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拡張胆管内に早期癌を合併したAlonso-Lej II 型先天性胆道拡張症
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先天性胆道拡張症のうちAlonso-Lej 分類の II 型（憩室型）の占める割合は 1～2％とまれで
ある．今回，拡張した胆管内に早期胆管癌を伴った II 型胆道拡張症を経験したので報告する．
症例は 53 歳の女性で，胆囊ポリープとして当科入院．画像検査で肝管の囊腫状の拡張が認めら
れ胆道拡張症と診断された．膵胆管合流異常は認められず，拡張胆管内に 7mm大の腫瘍性病変
を伴っていた．拡張胆管を含めた胆管切除が行われた．拡張部は肝管より最大径 6cmの憩室状
となっており，組織学的には線維増生と炎症細胞浸潤が認められた．腫瘍は乳頭腺癌で深達度
m，リンパ節転移はなかった．II 型胆道拡張症の多くは膵胆管合流異常を伴わないが，胆道癌合
併の頻度は少なくない．一般に胆道拡張症における発癌には膵液の関与が高いとされているが，
本例のような場合，膵液の影響は小さいものと考えられ，興味深い症例であると思われた．

はじめに
先天性胆道拡張症（以下，胆道拡張症）の分類

にはAlonso-Lej１）によるものが広く用いられてお
り，I型：総胆管囊腫，普遍型，II 型：胆管憩室型，
III 型：総胆管瘤型，十二指腸内胆管囊腫の 3型に
分類される．そのうち II 型の頻度は極めて低く，
また I型に高率でみられる膵胆管合流異常（以下，
合流異常）の合併はまれとされている２）３）．胆道拡
張症に伴う胆道癌の成因の一つに合流異常の関与
が指摘されているが４），今回，合流異常を伴わずに，
拡張した胆管内に早期胆管癌を合併した II 型の
胆道拡張症を経験したので報告する．

症 例
症例：53 歳，女性
主訴：なし
既往歴・家族歴：特記事項なし．
現病歴：2000 年の検診の腹部超音波検査で胆

囊ポリープを指摘されていた．2002 年 2 月，ポ
リープが増大したとのことで近医より紹介され当
科に入院した．
入院時現症：貧血，黄疸なく，腹部は平坦・軟

で異常腫瘤は触知されず，圧痛，自発痛ともなかっ
た．
入院時検査所見：血液一般，胆道系酵素を含め

た生化学検査に異常はなかった．腫瘍マーカーは，
CEA 2.7ng�ml，CA19―9 18U�lと基準範囲内で
あった．
腹部超音波検査およびCT所見：胆囊の頭側

に，胆囊と接するように囊胞性病変（近医では隔
壁形成を伴った胆囊の一部と考えられていた）が
認められ，その内腔に 7mm大の隆起性病変が認
められた（Fig. 1）．
点滴静注胆道造影下 3次元 CT：胆囊の頭側に

5×4cm大の囊腫状病変が認められ，3管合流部付
近の胆管と連続しているものと考えられた（Fig.
2）．
内視鏡的逆行性膵管造影検査：膵管には異常所

見はなく，膵管造影時，造影剤は総胆管に流入す
ることはなかった（Fig. 3 左）．胆管の直接造影は
挿管困難のためできなかったが，上記所見より胆
管との共通管の存在は否定的であった．
磁気共鳴胆管膵管造影検査：膵管，胆管とも中

枢側まで独立しており，両者の共通管は描出され
なかった．膵管の直接造影の所見と併せ，合流異
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Fig. 1 Abdominal ultrasonography（left）and CT（right）showed a cystic 
lesion（C）adjacent to the gallbladder（B）and a small tumor（T）in this 
lesion.

Fig. 2 Three-dimensional-computed  tomography 
cholangiography showed cystic dilatation（C）of the 
upper bile duct and the gallbladder（B）.

常はないと判断された（Fig. 3 右）．
術前は上部胆管の分節状拡張と考え，I型（戸谷

分類 Ib 型２））の胆道拡張症と判断した．これに伴う
胆道腫瘍の術前診断のもと，開腹手術が行われた．
手術所見：開腹後，胆囊を穿刺して術中胆道造

影を行い，3管合流部とそれより下部の胆管およ
び左右の胆管分岐部より上部に異常のないことを

確認した．拡張部は総肝管部に限局していたが，
完全にオリエンテーションをつけることができな
かった（Fig. 4）．まず，胆囊のみ 3管合流部まで剥
離した．その結果，拡張胆管は総肝管より憩室状
に突出し，胆囊と併走するように位置しているこ
とが確認された（Fig. 5）．次いで，拡張胆管を切
開し乳頭状の腫瘍性病変を確認，また同部の胆管
壁は肝臓には癒着しておらず，全層切除して術中
迅速組織診に提出した．結果は粘膜内にとどまる
腺癌であった．拡張胆管を含めて胆管を切除し，
リンパ節は 1群のみ郭清した．再建は肝管空腸吻
合，Roux-en-Y 法で行った．
切除標本：拡張胆管は菲薄で，部位によっては

線維性と思われる硬化所見を呈していた．胆囊に
は異常所見はなかった（Fig. 6）．
病理組織学的検査所見：拡張部には胆囊管に相

当する部位はなく，大部分で上皮が脱落しところ
どころに再生上皮が見られた．筋成分に乏しく線
維増生と炎症細胞浸潤が認められ，重複胆囊は否
定された．胆囊および胆管粘膜は軽度の炎症細胞
浸潤以外に異常所見はなかった．腫瘍の最終診断
は乳頭腺癌で深達度m，INFα，ly0，v0，リンパ
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Fig. 3 Endoscopic retrograde pancreatography（left）showed the normal 
pancreatic duct（MPD）and no inflow of contrast medium into the common 
bile duct（CBD）. Anomalous pancreaticobiliary junction was not detected 
in magnetic resonance imaging cholangiopancreatography（right）.

Fig. 4 Intraoperative cholangiography（left）revealed a tumor（T）in the 
cystic lesion（C）at the upper bile duct. Operative view（right）showed 
this lesion along the gallbladder（B）. CBD：the common bile duct, D：the 
duodenum.

節転移はなかった（stage I）（Fig. 7）．早期胆管癌 を合併した II 型胆道拡張症と診断された．経過は
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Fig. 5 Schema of a cystic lesion（C）. This lesion 
was diverticulum type choledochal cyst at the com
mon hepatic duct. B：the gallbladder, T：the tumor.

Fig. 6 The surgical specimen after removing the 
tumor（arrow）for intraoperative frozen section. 
C：the choledochal cyst B：the gallbladder, CBD：
the common bile duct.

Fig. 7 Microscopical findings of the tumor in the 
choledochal cyst showed papillary adenocarci- 
noma.

良好で術後 28 日目に退院した．術後 4年現在，再
発なく外来経過観察中である．

考 察
胆道拡張症のうち II 型の占める割合は，胆道拡

張症全体の 1～2％と言われている１）５）～７）．報告例が
少なく，臨床的な特徴は不明な点が多いが，Pub-
Med（1966 年～2005 年，検索語「choledochal cyst」
と「type II」）と医中誌Web（1983 年～2005 年，検

索語「胆道拡張症または総胆管囊胞」と「憩室型
または II 型」，会議録除く）をもとに検索し，詳細
な検討が可能であった 15 例３）７）～２０）と本例をまとめ
ると，平均年齢 51.8 歳（4～70 歳，小児は 1例の
み），男女比は 7：9であった．憩室状の拡張部位
は総肝管が 3例，3管合流部が 1例，総胆管が 12
例でうち 4例が膵内胆管であった．合流異常が認
められたのは 3例のみでうち 1例１０）は I 型の胆道
拡張症を合併していた．また，13 例（81.3％）に腹
痛，発熱，黄疸などの臨床症状を認めたが，胆道
結石の合併が 11 例（68.8％），胆道悪性腫瘍の合併
が 6例（胆管癌 4例，うち 1例７）は拡張胆管切除後
に発生，拡張胆管内発生は本例のみ，胆囊癌 1例，
乳頭部癌 1例）あり，これら随伴疾患によるとこ
ろが大きいと思われる．
一般に，胆道拡張症は女性に多く（男女比 1：

3～4），合流異常の頻度も高いとされているが４），
これは本症の大半を占める I型の特徴を表してい
ると言ってよいと思われる．II 型の場合，I型とは
区別されるべき臨床的な特徴を有しており，この
点を踏まえた症例の蓄積が望まれる．
胆道拡張症の 5～15％に胆道癌を合併すると言

われており４）７），この発癌機序については合流異常
に起因する膵液の逆流が重視されている４）．今回の
II 型の集計では胆道癌は 6例（37.5％）に合併して
おり，うち 5例は合流異常を合併していなかった．
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本例を含めいずれも胆汁中のアミラーゼ値は明ら
かにされていなかったが，本型の発癌における膵
液の関与は低いのではないかと推察される．悪性
腫瘍を合併しているものほど報告されやすい可能
性があり，今回の集計の頻度が本型の癌合併率を
そのまま表すものとは言えないが，胆道悪性腫瘍
の合併は無視できないものと考えられる．II 型胆
道拡張症の悪性腫瘍の合併を 7～9％と見積もっ
ている報告７）もあり，I型と同様，癌合併には留意
すべきであろう．
本型の胆管拡張の成因の一つとして，先天的な

胆管壁の脆弱部位の存在が考えられている１４）．拡
張胆管の筋層の消失あるいは減少がこの成因を支
持する組織所見として報告されており８）９）１４），本例
の場合も同様に拡張胆管内は筋成分に乏しかっ
た．胆道癌を合併した他の II 型症例と異なり，本
例は拡張胆管内に癌が存在していた．筋成分の少
ない拡張胆管が収縮することは考えにくく，した
がって拡張胆管内は胆汁がうっ滞しやすい環境で
あったと推測される．本型における発癌の誘因と
して憩室の存在による胆汁の流れの異常などが考
えられているが１１），本例に関しては，拡張胆管内の
胆汁うっ滞も発癌に影響を及ぼしたのかもしれな
い．
II 型胆道拡張症は憩室切除で治療可能と言われ

ており４），報告例でも合流異常や胆道悪性腫瘍を合
併していない場合は拡張胆管切除が行われてい
る８）１４）．また，最近では腹腔鏡下に拡張胆管切除が
行われた症例もあり１６）１８），重複胆囊と鑑別を要する
ような症例では胆囊摘出の技術が応用でき良い適
応であると考えられる．本例では合流異常がなく，
m癌であったことより，結果からみれば拡張胆管
のみの切除も治療法として妥当であったと思われ
た．ただし，拡張胆管切除後に胆道癌を発症した
例も報告されており７），今後も定期的な経過観察が
必要と考えられた．
本例の病理学的診断についてご指導いただきました山
陰労災病院病理科故松井克明先生に深謝いたします．
本論文の要旨は第 58 回日本消化器外科学会総会（2003
年 7 月，東京）において発表した．
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An Adult Case of Type II Congenital Choledochal Cyst with Early Bile Duct Carcinoma

Shinji Otani, Kimiyasu Nozaka＊, Nobuhiko Toyota＊, Toshiro Wakatsuki＊,
Masataka Takebayashi＊, Akira Kamasako＊, Osamu Tanida＊ and Kei Kato＊＊

Department of Surgery, Hino Hospital
Department of Surgery＊ and Department of Pathology＊＊, San-in Rosai Hospital

A 58 year-old woman with a gallbladder polyp was eventually diagnosed after hospital admission with having
a congenital choledochal cyst with a bile duct tumor, although no pancreaticobiliary maljunction was detected.
We resected the bile duct with the choledochal cyst and undertook Roux-en-Y reconstruction. The bile duct
formed a diverticulum 6cm at the greatest dimension from the hepatic duct, and fibrosis and inflammatory
cell invasion were found histologically. The tumor was found to be papillary carcinoma limited to mucosa
without lymph node metastasis. Such type II choledochal cyst with early bile duct carcinoma is extremely
rare. Exposure to pancreatic juice is thought to be a cause of bile duct cancer, but this was hard to conclude in
this case.
Key words：congenital choledochal cyst, Alonso-Lej type II, bile duct carcinoma
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