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総胆管原発炎症性筋線維芽細胞性腫瘍（炎症性偽腫瘍）の 1 切除例
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症例は 76 歳の男性で，平成 17 年 10 月，肝機能異常にて受診した．血中ビリルビン値の上昇
が認められ，腹部 CT 上，総胆管腫瘤，総胆管および肝内胆管の拡張を指摘された．胆汁細胞診
より悪性所見は得られなかったが，画像上腫瘍性病変による閉塞性黄疸が強く疑われたため，
幽門輪温存膵頭十二指腸切除術を施行した．肉眼的には中部胆管から一部下部胆管にかけて約
2×2×3.5cm 大の白色充実性腫瘤を認めた．摘出標本の病理組織学的診断では，炎症細胞浸潤を
伴う線維性組織の増生を認め炎症性偽腫瘍と診断された．総胆管原発の炎症性偽腫瘍は過去に
14 例が報告されているに過ぎない．また，本疾患は最近，真性の腫瘍性疾患である炎症性筋線
維芽細胞性腫瘍として再認識されつつあり，症例の蓄積により今後の術前診断法の確立が待た
れる．

はじめに
炎症性偽腫瘍（inflammatory pseudotumor；以

下，IPT）は炎症細胞浸潤と線維化を主体とする炎
症性腫瘍類似病変である．全身のあらゆる臓器に
発生しうるが，多くは肺や肝臓に発生し１），総胆管
に発生することは極めてまれである２）．今回，我々
は総胆管原発の炎症性偽腫瘍の 1 例を経験したの
で報告する．

症 例
症例：76 歳，男性
主訴：肝機能異常
家族歴：特記事項なし．
既往歴：57 歳時に腎結石に対し体外衝撃波砕

石術を施行，59 歳時に胆石に対し胆囊摘出術を施
行．

現病歴：平成 17 年 10 月，肝機能異常にて当院
内科を紹介された．血液検査にて T-Bil が 2.6
mg�dl と上昇しており，CT にて総胆管および肝
内胆管の拡張を指摘された．精査加療のため入院

となった．
入院時現症：身長 158.3cm，体重 55.1kg，BMI

22.1．眼球結膜に黄染を認め，眼瞼結膜に貧血を認
めず．体表リンパ節は触知せず．腹部は軟で有意
な所見を認めなかった．

入院時検査所見：血液生化学検査では，肝胆道
系酵素と CRP の上昇を認めた．腫瘍マーカー

（CEA，CA19-9，SPAN-1）の上昇は認めなかった
（Table 1）．

腹部超音波検査では総胆管の拡張と下流側に充
満する平滑な腫瘤が描出され（Fig. 1），腹部 CT
では総胆管および肝内胆管の拡張を認めた．下部
胆管は狭窄しており，狭窄部分に造影効果を認め
たため胆管腫瘍が疑われた（Fig. 2）．

入院後に施行した内視鏡的逆行性胆管膵管造影
検査では下部胆管の狭窄および途絶を認めた

（Fig. 3）．内視鏡的経鼻胆道ドレナージを試みたが
胆管にチューブを挿入できず，第 10 病日に経皮経
肝的胆道ドレナージ（percutaneous transheptatic
cholangio drainage；以下，PTCD）を施行した．
造影にて総胆管は完全閉塞していた．拡張した近
位総胆管の辺縁の一部が不整形に造影されてお
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Table 1 Laboratory data on admission

U/L159AST/μL7,700×103WBC
U/L253ALT/μL356×106RBC
U/L1,375γGTPg/dL10.9Hb
U/L2,577ALP%33.1Ht
U/L340LDH/μL17.1×104Plt
mg/dL2.9T-Bil
mg/dL1.0D-Bilng/mL0.7CEA
U/I39T-AmyU/mL22.6CA19―9
mg/dL13.2BUNU/mL59SPAN-1
mg/dL0.6Cr
g/L6.1TPmg/dL7.0CRP
g/L3.3Alb

Fig. 1 Abdominal ultrasonography showed a mass 
in the lower bile duct.

Fig. 2 Abdominal CT revealed dilation of the com�
mon bile duct and an enhanced mass in the com�
mon bile duct.

Fig. 3 ERCP delineated disruption of the common 
bile duct.

Fig. 4 The CBD was completely closed, so PTCD 
was done.

り，壁外性の圧迫ではなく胆管腫瘍が疑われた
（Fig. 4）．

第 5，13，15 病日に胆汁細胞診を施行したが，
いずれも class II または III であった．PTCD 施行
後，血中 T-Bil，AST，ALT 値は改善した．しか
し，画像検査上下部胆管癌の可能性を否定しえず，
第 27 病日に幽門輪温存膵頭十二指腸切除術（以
下，PpPD）を施行した．

術中所見：中部胆管から下部胆管にかけて充実
性腫瘤を認めた．周囲組織への浸潤は認めなかっ

た．術中超音波検査では総胆管内に突出する 2cm
大の腫瘤を認めた．胆管壁との境界は不明瞭であ
り，胆管癌の可能性は否定できなかった．総胆管
および腫瘤部を術中迅速診断に提出したところ悪
性所見が認められなかったが，悪性疾患の可能性
を完全には否定しえず PpPD を施行した．

摘出標本の肉眼検査所見では，中部胆管から下
部胆管にかけて 2×2×3.5cm 大の白色充実性腫
瘤を認めた（Fig. 5）．リンパ節腫大は認めなかっ
た．

病理組織学的検索では，腫瘤部分はリンパ球お
よび形質細胞を中心とする著明な炎症細胞浸潤と
線維性組織の増生を認め（Fig. 6），inflammatory
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Fig. 5 Resected specimen showed a white solid tu�
mor 2×2×3.5cm in size at the middle of the bile 
duct.

Fig. 6 Histological findings showed severe inflam�
mation and proliferation of fibroblast.

Fig. 7 The mucosa of CBD was almost falled off, 
but no malignancy was comfirmed in the residual 
mucosa.

pseudotumor と診断された．腫瘤に接する部位の
胆管上皮はかなりの部分が脱落していたが（Fig.
7），残存している胆管上皮に異型性は認められ
ず，リンパ節転移は認められなかった．

術後，手術切開創感染を合併したが保存的に軽
快し，術後 39 日目に退院となった．

考 察
IPT は間葉系細胞の増生を主体に炎症細胞の浸

潤，反応性細血管の増生を特徴とする炎症性腫瘍
類似病変である．全身のあらゆる臓器に発生しう
るが，自験例のように肝外胆管原発の IPT は極め
てまれであり２），MEDLINE で「IPT」「bile duct」を
キーワードとして 1960 年 1 月から 2006 年 11 月
までについて検索したところ，14 例の報告を認め
るのみであった（Table 2）２）～１４）．成因は，EB virus，
HHV-8，IL-6，放射線，ステロイド，外傷，自己免

疫疾患などの説がある１）ものの不明で，小児から若
年青年に好発する．症状は発熱，腹痛，体重減少，
腫瘍による圧迫症状など非特異的なものが多い．
また，IPT の超音波検査上の特徴は hypoechoic
や mosaic pattern で，CT では low density area
とされている．また，造影 CT ではリング状に造影
されるとの報告もある１５）が，画像検査において特
異的所見が少なく摘出前に確定診断をつけること
は困難である．閉塞性黄疸を来す鑑別疾患として
胆管癌・総胆管結石・Mirizzi 症候群・限局性原
発性硬化性胆管炎などが上げられる．造影検査や
胆管内の腫瘤像の有無により鑑別されるが，腫瘤
像の形態によっては，胆管癌や良性疾患との鑑別
も困難となる．発生部位によっては擦過細胞診，
穿刺細胞診断などが行われることもあるが，
Hosler ら１６）によると術前診断率は 42％ と高くは
ない．

IPT に対する治療法として，Methotrexate，
Doxorubisin，Cisplatin，Mitomisin-C などの化学
療法や放射線療法を試みた例の報告も散見される
が，有効性は証明されていない１７）１８）．また，ステロ
イドは発症の危険因子であるとされている一方，
治療効果が得られたとの報告もある１９）２０）．治療とし
ては現在のところ手術が第 1 選択とされている．
完全切除後の予後は良好であるが，約 20％ に局所
再発の報告がある１）．本疾患に伴う死亡の原因とし
ては治療関連死が多く，腫瘍の増大による死亡は
10％ 以下と言われている１）．自験例では，術中迅速
診断を施行したが結果は形質細胞・リンパ球を主
とする著名な炎症細胞浸潤と平滑筋細胞の増生を
認めるのみで悪性所見は認められなかった．しか
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しながら，迅速診断では確定診断が得られないこ
ともあり，過大な侵襲を伴う膵頭十二指腸切除術
が施行された．迅速診断の結果によっては胆管切
除に留め，永久標本により確定診断をつけた後に
必要であれば追加治療を行う方が望ましい場合も
あると考えられる．

また，ごくまれに遠隔転移の報告もあり２１），本疾
患においては，従来より前述のごとく局所再発の
可能性が指摘されている点に加えて，悪性の一面
を疑う所見として細胞異型，ガングリオン様細胞，
p53 の過剰発現などが報告されている２２）２３）．さら
に，最近の研究結果から IPT の本質は myofibro-
blast および fibroblast の増生であることが判明
し，炎症性筋線維芽細胞腫（inflammatory myofi-
broblastic tumor；以下，IMT）として再認識され
るようになった．IMT は既存疾患である plasma
cell granuloma，fibroxanthoma などを包括した
概念であり２４），1994 年に WHO が形質細胞・リン
パ球浸潤を伴う myofibroblast の増生を主体とす
る軟部組織腫瘍と定義した．さらに，まれに再発
を来すことや anaplastic lymphoma kinase（以下，
ALK）２５）～２７）の発現などが解明され IMT 自身は炎
症性の変化ではなく真性の腫瘍であると考えられ
るようになってきている２３）２８）．病理組織学的には間
葉系細胞の増生を主体とした異型のない炎症細胞
の浸潤，反応性細血管の増生が特徴とされている
が，一部に特殊な蛋白（ALK）の発現の報告もあ
り診断の一助となる可能性がある．現在のところ，
術前確定診断は極めて困難であり，十分な in-
formed concent のうえ，手術を行う必要があると
考えられる．今後，本疾患の概念の確定に立脚し
た術前診断方法の確立，新たな治療法の開発が望
まれる．
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A Resected Case of Inflammatory Myofibroblastic Tumor（Inflammatory Pseudotumor）
of the Common Bile Duct

Hidenori Kusumoto, Tsunekazu Mizushima, Toshikazu Ito, Hitoshi Mizuno,
Yuko Udatsu, Yasuaki Miyazaki, Tomo Nakagawa, Masayoshi Imakita１）,

Kazuhiro Iwase２）and Masaaki Izukura
Department of Surgery and Department of Pathology１）,

Rinku General Medical Center, Izumisano Municipal Hospital
Department of Surgery, Osaka General Medical Center２）

A 76-year-old man admitted for hyperbilirubinemia was found in computed tomography（CT）to have a com-
mon bile duct（CBD）mass, and a dilated intrahepatic and CBD. Endoscopic retrograde cholangio-
pancreatography showed stenosis of the CBD. Cytological examination of bile showed no malignancy. Pyrolus-
preserving pancreaticoduodenectomy was conducted bases on a diagnosis of CBD tumor. Histologically, in-
flammatory cells but no malignancies were found, yielding a definitive diagnosis of inflammatory pseudotumor

（IPT）. Only 14 such cases originating in the extrahepatic bile duct have been reported previously. IPT is now
recognized as IMT, a true neoplasm, necessitating new diagnostic measures.
Key words：common bile duct, inflammatory myofibroblastic tumor, inflammatory pseudotumor
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