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症例は 40 歳の女性で，腹痛，下血の精査治療目的で本院入院となった．精査にて骨盤腔に約
10cm大の腫瘍を認め，回腸 gastrointestinal stromal tumor（以下，GIST）の術前診断で回盲部
切除術を施行した．術中所見では約 7cm大の粘膜下腫瘍を終末回腸に認め回腸GISTが強く疑
われたが，病理組織学的診断では重複腸管に発生した腺癌であった．囊胞状の腫瘍内腔には古
い血液が充満しており，内腔面に裏打ちするように菲薄化した粘膜が散在し腺癌が認められた．
囊胞を構成する壁は厚く腸管壁の構造が保たれており癌は筋層内および漿膜下層にまで浸潤し
ていた．Type5 型，6.0×6.0×4.0cm，tub2，pSS，ly0，v0，pN1（2�13），fStage IIIa であった．
術後問題なく第 11 病日に退院した．補助化学療法は大腸癌に準じUFT�LV（経口）併用療法を
7コース施行し再発転移はない．腸管重複症に発生した腺癌の症例はまれであるため治療法は
確立されていない．終末回腸に発生した重複腸管の癌化の文献報告例は本邦第 1例目であった．

はじめに
腸管重複症は舌根部より肛門までの全消化管に

発生する比較的まれな先天性の疾患である．その
なかでも，腸管重複症に発生した腺癌は極めてま
れである．今回，我々は手術を施行したところ腸
管重複症に発生した腺癌と診断された 1例を経験
したので報告し，自験例を含む本邦における報告
例 18 例１）～１２）を集計し検討した．

症 例
症例：40 歳，女性
主訴：腹痛，下血
既往歴：特記すべきことなし．
家族歴：特記すべきことなし．
現病歴：2007 年 6 月に上記主訴にて近医受診

し，精査治療目的で当院入院となった．
入院時現症：身長 152cm，体重 51.5kg．腹部は

やや腹満，軟であり圧痛はなかった．
入院時検査所見：血液一般検査では炎症所見は

なく，CA19―9 は 115.0U�ml と高値であった．

注腸造影X線検査所見：上行結腸下部から盲
腸内側は膨らみが不良であり，腫瘤による圧排が
考えられた．
下部消化管内視鏡検査所見：バウヒン弁から口

側に delle を伴う粘膜下腫瘍を認めた．生検では
悪性細胞は認められなかった（Fig. 1）．
腹部造影CT所見：骨盤正中に境界明瞭，内部

が液体状で，肥厚した左側壁に造影効果を伴う約
9×8cmの腫瘤が認められた（Fig. 2）．
小腸造影併用腹部CT所見：腫瘤により回腸は

圧排を受け，腫瘤の左側の回腸は拡張し蟹爪状の
陰影欠損を呈していた（Fig. 3）．
腹部MRI 所見：CTで認められた腫瘤の内部

はT1およびT2強調画像において高信号を示し，
脂肪抑制でも高信号であり血性成分が疑われた．
腹部血管造影検査所見：回結腸動脈から分岐す

る回腸動脈によって周囲を取り囲まれており，壁
肥厚および内部隆起成分の濃染が認められた．
下部消化管内視鏡検査上の生検では悪性細胞は

認められなかったが，総合的に小腸GISTを強く
疑い手術を施行した．
手術所見：終末回腸に約 6cm大の球形の腫瘤
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Fig. 1 Colonoscopy showed a submucosal tumor 
with a delle in the terminal ileum（arrow）. Biopsy 
of this lesion showed no evidence of malignancy.

Fig. 2 Abdominal CT revealed a 9×8cm diameter 
tumor in the pelvic cavity.

Fig. 3 Abdominal CT（coronal）with upper gastroin-
testinal series showed a crab claw-like shadow due 
to the tumor.

Fig. 4 Intraoperative macroscopic findings con
firmed a globular tumor in the size of 6cm in the 
terminal ileum.

を認めた（Fig. 4）．漿膜面は平滑で周囲との境界
も明瞭であった．弾性やや硬であり，終末回腸
GISTが疑われた．リンパ節は約 8mm大の反応性
と思われる腫大が多数認められた．
切除標本肉眼検査所見：腫瘤は 6×5cmの球状

型で終末回腸と接していた．腫瘤は回腸と交通の
ない囊胞状で割を入れると腫瘤内には血性の液体
が貯留していた．腫瘤の壁は肥厚しており壁の内
腔面は平滑であった（Fig. 5）．
病理組織学的検査所見：粘膜下腫瘍様に壁外性

に突出し囊胞状となった病変は，既存の腸管壁と
固有筋層および漿膜下層を一部で共有する球状型

の重複腸管であった（Fig. 6a）．粘膜下腫瘍様病変
を覆う回腸粘膜上皮には腫瘍性変化は認められ
ず，重複腸管内腔面には裏打ちするように菲薄化
した粘膜がところどころに散在し中分化腺癌が認
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Fig. 5 Macroscopic view of the resected specimen 
showed a tumor in size of 6×5cm close to Bauhin’s 
valve. Cut surface of the cystic tumor was smooth, 
and some bloody fluid was collected in the cystic 
tumor.

Fig. 6 a：Microscopic finding showed that the mus
cular layer, which was sandwiched between the 
two mucosal layers of the ileum, suggesting this tu
mor to be a duplication（H.E. stain ×20）. b：Micro
scopic findings showed adenocarcinoma arising in 
a duplication of the ileum（H.E. stain ×100）. c：
Cross sections demonstrating the tumor of the du
plication of the ileum. Adenocarcinoma was recog
nized in the region surrounded in a line.

a

b
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められた．類円形に腫大した核を有する腫瘍細胞
が線維間質中に癒合腺管状に増殖していた．重複
腸管を構成する壁は厚く腸管壁の構造が保たれて
おり癌は筋層内および漿膜下層にまで浸潤してい
た（Fig. 6b，c）．大腸癌取扱い規約１３）に基づく記載
は，type 5 型，6.0×6.0×4.0cm，tub 2，pSS，pN1
（2�13），ly0，v0，fStage IIIa であった．
術後経過：術後経過は良好で第 11 病日に退院

となった．術後補助化学療法としてUFT�LV（経
口）併用療法を施行した．UFT 100mg�day，LV
30mg�day を内服し 3週間投与 1週間休薬として
全 7コース施行し約 1年経過したが再発転移なく
元気に外来通院している．腫瘍マーカーはCA19―
9 が術前 115.0U�ml と高値であったが術後 5.3U�
ml と正常化し現在まで正常を保っている．

考 察
腸管重複症とは，舌根部から肛門に至る全消化

管で発生しうる先天性疾患である．診断基準とし
ては以下のように定義されている１４）．
1．内面を消化管上皮で覆われている，2．壁内

に平滑筋を含む，3．本来の消化管のいずれかの部
位に接しそれと筋層を共有する，本症例の病理組
織学的検査所見は，囊胞状となった病変が既存の
回腸腸管壁と固有筋層および漿膜下層を一部で共
有し，囊胞状の腫瘍内腔面には裏打ちするように
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Table 1 Reported cases of neoplasm arising in a duplication of alimentary tract

PrognosisHistology/depthTreatmentSurgeryDuplication
 typeSiteSymptomAge/

SexYearAuthorCase

8M DeadAdenocarcinoma/ANoAbdominoperineal
resection

TubularRectumNot
described

50/M1981Sumikoshi1） 1

6Y AliveMucinous
adenocarcinoma/A

NoAbdominoperineal
resection

TubularRectumNot
described

60/M 2

5M DeadMucinous
adenocarcinoma/A

NoAbdominoperineal
resection

TubularRectumNot
described

58/M 3

5Y8M DeadMucinous
adenocarcinoma/A

NoAbdominoperineal
resection

TubularRectumNot
described

54/F 4

3Y1M DeadAdenocarcinoma/ANoAbdominoperineal
resection

TubularRectumNot
described

53/M 5

1Y6M AliveMucinous
adenocarcinoma/A

NoAbdominoperineal
resection

TubularRectumNot
described

63/M 6

Not
described

Well differentiated 
adenocarcinoma/MP

NoAbdominoperineal
resection

TubularRectumAnal pain74/M1987Ohoke2） 7

2Y AliveMucinous 
cystadenocarcinoma/M

NoPartial resectionCysticSigmoid 
colon

Abdominal
 pain

49/M1995Kimura3） 8

3Y AliveMucinous
adenocarcinoma/
Not described

NoRt. hemicolectomyCysticAscending 
colon

back pain
fever up

59/F1997Mizumoto4） 9

4Y DeadMucinous
adenocarcinoma/MP

NoRt. hemicolectomyCysticAscending 
colon

Abdominal
 mass

38/M1998Inoue5）10

1Y AliveModerately
differentiated

adenocarcinom/SS

NoRt. hemicolectomyTubularCecumAbdominal
 pain

74/F1999Kihara6）11

5Y8M AliveMucinous
adenocarcinoma/
Not described

CDDP,
5-FU

Ex. lt.
hemicolectomy

TubularSigmoid 
colon

Abdominal
 pain

61/F2002Matsushita7）12

Not
described

Well differentiated 
adenocarcinoma/
Not described

NoPartial resectionCysticJejunumAbdominal
 pain 
Vomit

74/F2003Shimada8）13

4Y AliveMucinous
cystadenoma/
Not described

MMC,
Tegafur

Partial resectionCysticIleumAscites54/M2003Seki9）14

7M DeadAdenocarcinoma/SINoPartial resection, 
Transverse
colectomy
colectomy

TubularJejunumAbdominal
 pain 

Distension

72/M2003Kusunoki10）15

Not
described

Carcinoid/
Not described

NoAbdominoperineal
resection

TubularRectumAnal pain64/F2004Nakajima11）16

1Y2M DeadWell differentiated 
adenocarcinoma/
Not described

Radiation
Immunoch-
emotherapy

Partial resectionTubularDuodenumChest 
pain

34/F2006Takeuchi12）17

9M AliveModerately
differentiated 

adenocarcinoma/SS

UFT/LVIleocecal resectionCysticIleumMelena40/FOur case18

菲薄化した粘膜が所々に散在していた．以上の所
見は，重複腸管の診断基準を満たしており最終診
断に至った．
腸管重複症の発生機序として，再疎通障害説１５），

部分的双胎説１６），脊索発生障害説１７）などがあげられ
ているが，いまだ一元的に説明しうるものはな
い１８）．形態としては，球状型が 72％と最も多く，
次いで管状型が 26％みられる．発生部位頻度は，
回腸末端と回盲部が 45％と最も多く，その 90％
以上の形態は球状型である．次いで多いのが，結

腸直腸であり 23％にみられ形態は管状型が多い
と報告されている１９）．重複腸管と隣接消化管との
交通は管状のものに多く，その 85％に交通がみら
れ，球状のものではわずか 4.7％しか交通がみら
れたにすぎない１９）．本症例では球状の形態を呈し
隣接した終末回腸との交通はみられなかった．
重複腸管の悪性化はまれであるが，重複腸管そ

のものが前癌状態であるという意見もある２０）．腸
管重複症の本邦報告例はすでに 500 例を超えてお
りまれとは言えないが，腸管重複症に発生した癌
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に関する本邦における文献報告はまれである．
我々が医学中央雑誌（1983～2008 年，キーワード
は「腸管重複症」，「癌」）で検索し，詳細が明らかな
文献報告例は，1981 年に隅越ら１）が，痔瘻癌として
いたなかに病理組織学的に後に腸管重複症に発生
した癌と判明した 6例を報告して以来本邦では
17 例の文献報告を認めるのみであった１）～１２）．17
例の平均年齢は 58.3 歳で，原発巣は下部直腸が 8
例と最も多く，次いで結腸が 5例，小腸が 3例，
十二指腸が 1例であった．そのなかでも終末回腸
に発生した重複腸管の癌化の文献報告例は認めら
れず，本症例が本邦第 1例目と思われた．組織分
類では 17 例中粘液癌が 8例と最も多く，8例とも
原発巣は結腸，直腸であった．ついで，腺癌が 7
例と続くが，記載のあるなかでは中～高分化型と
分化度の高い傾向にあった（Table 1）．
腸管重複症の発症年齢は新生児・乳児期に集中

してみられ，幼児期までに約 70％に発症するとい
われる．成人においてまれな疾患であることから
術前診断をつけることは困難であり，我々が集計
した本症例を含む報告 18 例すべてにおいて腸管
重複症，さらにはその癌化という術前診断に至っ
た症例は認められなかった．
本症例の重複腸管に発生した腫瘍の肉眼的分類

については，粘膜上皮はびらん化しており粘膜上
皮での癌細胞の存在は明らかではなく，筋層内，
漿膜下層に癌細胞が認められたため分類不能型と
した．本邦 17 例の報告ではいずれも腫瘍の肉眼的
分類の記載はなかったが，ほとんどが本症例と同
様に分類不能型であると思われる．本症例の重複
腸管に発生した腫瘍の進行度についてであるが，
上記のように癌の壁浸潤が重複腸管壁の筋層内お
よび漿膜下層にまでみられ，リンパ節については，
回結腸動脈リンパ節に転移を認めた．よって，本
症例の原発巣は終末回腸であったため大腸癌取扱
い規約１３）に準ずる記載では，type 5 型，6.0×6.0×
4.0cm，tub 2，pSS，pN1（2�13），ly0，v0，
fStage IIIa となるため，再発，転移の予防のため術
後補助療法を施行した．
術後補助療法については，我々の調べた過去の

文献において記載のある症例ではCDDP，5-FU,

MMC，テガフールを術後化学療法として使用し
ているが（Table 1），腸管重複症に発生した癌にお
いて化学療法について言及した文献報告は認めら
れなかった．化学療法のレジメンの選択は発生部
位によりさまざまであろうと思われる．自験例は
小腸が発生部位であった．小腸癌はまれな疾患で
あり効果的な抗癌剤のレジメンが確立されていな
いが，有効であったとする報告が最近散見される
ようになってきた．1997 年 Onodera ら２１）が小腸癌
の広範囲リンパ節転移に対してMTX�5FU交代
療法を施行し完全奏効を 10 か月間継続した症例
を報告している．また，TS-1 単独療法が効果的で
あった報告例も散見される２２）～２４）．軍司ら２４）は腹膜
播種，肺転移を伴った小腸癌に対し小腸切除後に
TS-1 を 16 クール施行し部分奏効を 2年継続した
と報告している．自験例に対しては，大腸癌の補
助化学療法に準じて，UFT�LV（経口）併用療法
を施行した．全 7コース施行し約 1年経過したが
再発転移は認められていない．前述のとおり，腸
管重複症に発生した癌の報告はまれであり系統的
に行われた治療成績がなく治療法は確立されてい
ない．今後の症例報告の蓄積に期待したい．
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A Case of Adenocarcinoma arising in A Duplicated Terminal Ileum

Yukio Oshiro, Nobuhiro Ohkohchi, Chigusa Nagata１）,
Yukinori Inadome１）, Tsuyoshi Enomoto２）and Ryota Matsuo２）

Department of Gastroenterological Surgery, University of Tsukuba
Department of Pathology, Institute of Basic Medical Sciences,

Graduate School of Comprehensive Human Sciences, University of Tsukuba１）

Department of Surgery, Ryugasaki Saiseikai Hospital２）

A 40-year-old woman admitted for abdominal pain and melena was found in CT and MRI to have a 10-cm-
diameter pelvic cavity mass necessitating ileocecal resection. Preoperative diagnosis was ileal gastrointestinal
stromal tumor（GIST）. Operative findings showed an 8-cm-diameter submucosal tumor in the terminal ileum.
Histopathological findings showed adenocarcinoma arising in a duplicated terminal ileum. The thick-walled
cystic tumor contained bloody fluid and the tumor appeared ileal wall. Adenocarcinoma was observed in the
mucosa, invading to the muscle and subserosa. The patient was discharged without complications on postop-
erative day 11, required 7 courses Adjuvant chemotherapy of oral UFT�LV. The woman has had no recur-
rence or metastasis. To our knowledge, this is the first case of adenocarcinoma arising in a duplicated terminal
ileum in Japan.
Key words：duplication of alimentary tract, malignant change
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