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症 例 報 告

膵石合併アルコール性慢性膵炎の経過中,

乳頭からの生検にて確診がえられた

自己免疫性膵炎の1例
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要 旨

症 例 は 50歳代男性.1995年より他院にてアルコール性慢性腸炎の診断で経過観察中であっ

た . 2010 年 の腹部CTで輝石以外に,輝周囲の被膜様構造を伴う牌全体の厳大と,血中短G4の

上昇 を 認 め,良己免疫性輝炎を疑った.内視鏡的逆行性胆管輝管造影で鰐管は輝石による透亮

像とその尾側輝管の拡張を認めたのみで,自己免疫性輝炎に特徴的な輝管狭細像は得られなか

った.ERP施行時に1二二指腸主乳頭の健太を認め,生検で短G4陽性形質細胞の浸潤を確認し,

自己免疫性輝炎と確定診断 した.AIPの診断のもとステロイド治療により,十二指腸乳頭部の

健太と血液データの改善を認めた.輝石合併により輝管像の評価ができない場合も,十二指腸

乳頭の詳細な観察と生検が自己免疫性輝炎の診断に有用であることが示唆された.
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は じ め に

自己免疫性輝炎 (autoimmunepamcreatitis:AIP)

は,1961年にSarlesらが初めて報告し1),その後

本邦でYoshidaらによりAIPの臨床的特徴がま

とめられ,嚢胞や石灰化は伴わず,アルコ-ルな

どの通常の慢性輝炎の病態とは一線を画するとさ

れていた2).しかし,その軌 症例が蓄積される

につれ月琴石を合併する症例も報告されるようにな

り,自己免疫性肝炎臨床診断基準 2006では,輝石

合併の報告があると明記されている.今回我々は

輝石を伴うアルコール性慢性輝炎の経過中にAIP

が疑われ,その診断に十二指腸乳頭部の生検が有

用であった症例を経験 したので報告する.

症 例

症例 :50歳代 男性.

主訴:腹痛,聯健太精査希望

既往歴 :15年前に輝仮性嚢胞に対 し手術

生活歴 :3年前より禁酒 (禁酒前は 日本酒 3

杏/目を30年以上にわたり摂取)

現病歴 :15年前より前医にてアルコ-ル性慢

性輝炎と診断され経過観察 されていた.2005年 4

月の腹部 CT(図1)では輝全体に輝石と主婦管

拡弓私 小さな輝嚢胞を認め,慢性輝炎に矛盾しな

い画像所見と考えられた.2010年 1月に腹痛あ
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り,腹部CTを施行 したところ,以前から認める

輝石に加え,輝腫太を認めたため精査目的に当科

に紹介入院した.

当科入院時現症 :身義 158.8cm,体重 楓8kg,

BMI19.4kg/m2. 腹部正中に手術療痕あり.その

他異常所見なし.

入院時検査所見 (表 l):TP9.且g/dlと高値を

認めたが,その他腺癌マ-力-を含め大きな異常

はなか った.血 中 短G3,388mg/動 IgG41,800

mg/dlと著明高値を示 した.

腹部造影 CT (図2):多発する輝石以外に,罪

全体の厳大と聯周囲に被膜様構造,および総胆管

国 王 2005年 4月腹部CT
膵臓全体に石灰化と主婦管拡張を認めた.

表1 入院時血液検査
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図 2 入院時腹部 CT

多発する輝石以外に解職全体の健太と輝周囲

に被膜様構造,および総胆管壁の肥厚を認めた,

壁の軽度肥厚を認めた.

内視鏡的逆行性胆管腸管造影 (図3A.3Li):

造影前に,輝頭部に輝石が確認された.牌管像で

拡張 した主将管および分岐酵管が描出され 内部

に輝石と考えられる透亮像を伴っていた.輝石に

より輝体尾部の輝管は造影 されなかった.AIPで

見られる牌管狭細像は認めず,胆管像でも明らか

な狭窄は認めなかった,

管腔内超音波検査 (図 4):中下部胆管を主体

に第二層の肥厚を認めた,

十二指腸主乳頭部内視鏡所見 ･乳頭部生検病理

組織学的所見 (図 5):(A)緊滴感のある腫大所

見が認められ,表面に血管拡張が目立った.(a)

乳頭部の生検の病理組織学所見では形質細胞を主

体とした中等度から高度の慢性炎症細胞浸潤を認

め,IgG4陽性細胞を多数認めた.

以上の所見より騨管狭繍像は認めないものの,

CTでの輝全体の健太と被膜様構造,IgG4の高値,

十 二指腸乳頭部からの生検で,病理学的にIgG4

陽性細胞の集族を認めたことから,A王Pと診断し

た.造影 CTおよび管腔内題首波検査での中下部

胆管の壁肥厚はAIPの随伴病変と考えた.3月20

日よりプレドニゾロン30mgより内服開始したと

ころ血中の IgG,短G4は速やかに反応 し,6月3

図 3A 内視鏡的逆行性胆管酵管造影前レントゲン

輝頭部の石灰化が認識された.

図 3B 内視鏡的逆行性胆管輝管造影

輝石の透寛像を伴う拡張した分岐輝管と主輝

管が造影される.

日時点で 短Gは 1,124mg/動 IgG射ま238mg/dl

まで低下 した.ステロイド投与後の腹部造影 CT

では騨健太は改善,被膜様構造も不明瞭化し,総

胆管壁の肥厚も改善した.内視鏡橡では ト二指腸

主乳頭部の膿太もやや軽減し,緊減感や鹿管拡張

も目立たなくなり,生検の病理所見でも炎症細胞

浸潤が軽度となった.
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図 4 管腔内超音波検査所見

中下部胆管を主体に第二層の金属性の壁肥厚

を認めた
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考 察

Yoshidaらが 1995年に ｢自己免疫性輝炎｣と

して提唱 した臨床的特徴の中で,AⅠPは聯臓に石

灰化や嚢胞を伴わないとされていた 2).しかし,

その後の症例の蓄積により,輝石を合併する症例

も経験 されるようになり3),最近ではAIPの6-

25%に輝石を合併 していると報告 されている隼

そこで自己免疫性輝炎臨床診断基準 2006では

｢長期予後は不明であるが,輝石合併がある｣と改

定 された.川 らは輝石合併例の背景 を解析 し,

AIP非再燃例で 6.7%,再燃例で 33.3%と,AIP

再燃例で有意に輝石合併の頻度度が高いと報告し

ている4). AIPでは,ステロイド治療経過中/中止

後に再燃をきたす例や輝の萎縮,牌内外分泌機能

の低下 をきたす例 も報告 されていることから,

図 5

A:十二指腸乳頭所見 乳頭の腫大を認め,血管拡張を認める.

B:乳頭生検病理組織学的所見 上段 高度の炎症細胞浸潤を認め

(HE染色 ×100),短G4陽性細胞を多数認めた HgG4免疫染色

×100).
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A王Pはアルコール性 な どの通 常 の慢 性輝 炎同様

に,再燃を繰 り返すことによって酵石灰化を生 じ,

進行性かつ不可逆的病態であると考 えられてい

る.AIPの輝石形成の場合,壊死性輝炎をきたす

ような重症な病態は認めないが,勝管の狭繍 ･狭

窄に伴 う輝液の轡滞がその原因と想定 されてお

り,これは通常の慢性輝炎に見られる輝石の成因

でもある5).

これらのことから,Å王Pと通常の慢性輝炎の鑑

別は難 しい場合があり,通常の慢性輝炎と診断 さ

れた症例の車にAlPが存在 していた可能性があ

ることが指摘 されている.Kawaらは慢性輝炎と

して診断 した 175例中 13例 (7.4%)がAIPで

あったと報告 している6).本症例では日本酒 3合

/冒,30年以上の飲酒歴があることから,アルコ

-ル性慢性輝炎が先行病変として存在 し,AIPが

合併 したものと推察 したが,輝石形成にAIPの関

与 した可能性は否定できない.

本邦の自己免疫性輝炎臨床診断基準 2006では

｢輝画像検査にて特徴的な室胆管狭紺像と酵健太

を認める｣ことが必須となっているが,本症例で

は先行 したアルコール性慢性輝炎の影響により,

輝管はむしろ拡張 し,狭細像は得 られず,輝管像

からAIPの確定診断は不可能であった,しか し,

血清 短G4上昇,十二指腸乳頭部からの生検組織の

IgG4陽性細胞浸潤所見にてAIPと診断可能であ

った.

AIPの乳頭部所見について Unnoらは,①口側

隆起の腫太,②ハチマキひだと口側隆起の境界が

不明瞭,③乳頭腫太,④乳頭における毛細血管の

拡張,の4つを挙げており7),本症例では4つ全

ての所見を認めた.さらにKamisawaらはAiPで

乳頭部に腫太がある場合には,十二指腸乳頭の生

検から高率 且00% ほ/2)にIgG4陽性細胞を検

出できることを示 し,その粛肝性を報告 している

8).また,K油oぬ らはAIPg)600/a(12/20)に十

二指腸乳頭部の腫太を認め,腫大した乳g離 らゝの

生検で833% 日0月2)に 王宮64陽性細胞の浸潤

を認めたと載菖 している9).

本症例では管腔内超音波検査で輝外の総胆管に

も壁肥厚を認めており,AIPの輝内 ･聯外胆管病

変を認めたことが診断的補助になった.平野 らは

AIPに鮮肉胆管狭窄を82.9餐,輝外の硬肝性胆管

炎を40%に合併 したと報告 している踊.-一方,

A王Pに見られる硬化性胆管炎は,原発性硬化性胆

管炎 (画marysclerosingeho漫angitis;Pst)との

鑑別が問題となるが,中沢らは胆管像の特徴とし

て,短G4関連硬化性胆管炎では下部胆管の狭窄

と肝門部から肝内胆管にかけての比較的長い狭窄

とその末梢側の単純拡張であり,PSCで見られる

帯状狭窄,数珠状所見,選定状所見,憩室様所見を

認めないと報告 している11).またNakazawaらは

IgG4135mg/dlをカットオフ値 とするとIgG4関

連硬化性胆管炎では91%陽性で,PSCでは全て

陰性であり,両者の鑑別に有用であるとし 12),

Kubotaらは十二指腸乳頭の腫大 とその生検によ

る短G4陽性細胞浸潤所見が,鑑別に有用と述べ

ている13)

結 語

輝石合併アルコ-ル性慢性肝炎の経過中,AIP

を発症 した症例を報告した.内視鏡的腸管造影で

は,アルコ-ル性慢性輝炎の影響により,AJPに

典型的な所見は得 られなかったが,IgG4の上昇

と十二指腸乳頭部の内視鏡所見および病理所見よ

りAIPの診断が可能であった.十二指腸乳頭の健

太に注 目し,生検 とIgG4染色 を行 うことが,非

典型的なAIPの診断確定の一助 になると思われ

た.
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