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は じ め に

小児外科の普及にともない,先天性食道気管

支療の手術例は,本邦でもその数を増 しつつあ

る｡ しか し,その95%以上は食道閉鎖を伴なっ

ており,生後早期に根治術が行なわれなかった

ものでは,思春期まで生存 した例は非常に少な

いとされている｡一方,食道閉鎖を伴なわない,

いわゆる H-typeの食道気管支療は,わずかに

1- 3%にすぎないが,この型のものには潜在

性に経過 して,成人になってはじめて発見され

るものもある｡

我 々は,最近成人にみられた先天性食道気管

支療の 1例を経験 したので報告する｡

症例

45才,主婦,既往歴として 2才の時百 日咳に

曜患 し,肺炎を併発,13才にも肺炎に曜患 した｡

また,20才の時に溶出性肋膜炎の診断を下され

ている｡なお,家族歴には特記すべきものはな

い｡
現病歴 :幼中略より風邪をひき易 く,治 り難

かった｡25才頃より一年申啄灰を伴なった咳吸

があり,時に血疫の噴出があり,肺結核の診断

下に約 6カ月間 INH,PAS,SM の化学療法を

受けたこともある｡上記症状があるため28才の

時,本院で精険を受け気管支造影で右下菓気管

支の拡張を発見され,約 4年間内科的に治療を

受けた｡ しか し,その後も略坊(時に血坊)･咳

軟 ･軽度発熱等は持続 した｡
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30才頃より,流動物を摂取する際に胸にひっ

かかる感 じがあり,咳轍と共に食物片を噴出す

ることを時々自覚するも放置していた｡昭和47

年 4月頃より,全身倦怠感 ･右前胸部か ら右背

部にかけての重圧感があり, 6月精査を希望 し

て入院 した｡

入院時所見 :体格中等皮で栄養良,外形上の

奇形は認められない｡末梢血 ･血液生化学検査

･肝機能検査等はいずれも正常である｡啄疾申

結核菌は陰性で,一般細菌検査でグラム陰性梓

菌を認め,CL,GM 以外のすべての抗生剤に抵

-136- 図 1 術前胸部レ線(平面):右下

肺野に異常
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一一137-図2 右気管支造影,下葉枝は一塊となって嚢腫を

形成している内乳線動脈

下横隔膜動脈図3 逆行性大動
脈造影により肺分画症は証明出来なかった｡血管の拡張蛇行がみ

られる (矢印)

抗性が認められた
｡

れたが
,

心雑音等は認められない
｡
入院時レ線像は図1に示す如く

,
右下肺

野縦隔側に強く
,
境界不鮮明な無構造な雲

賀状陰影があり
,
右気管支造影ではB5及

び下葉気門文のすべてに褒状気門支拡張が

みられる
｡
とくにB7_10
はその末梢で一塊

となり
,
くるみ大の嚢腫を形成している｡
(図2)なお左気 管支の各枝に異常所見はな

い｡

逆行性人動脈造影では
,
右下横隔膜動脈

および右内胸動脈の著明な拡張がみられ
,
これら動脈からの分枝から肺内痛巣部-の

異常走行枝が認められたが
,
肺分劃症を示

す所見はえられなかった(図3)0
約45度の半仰臥位にて

,
造影剤(バリウ

ム)を飲ませ食道造影を行なったところ,
胸部食道に拡張が認められる以外
,
辺縁の

硬化･不整や陰影欠損はなかった｡
第1斜

位にてTh8-9の高さで
,
食道から斜下方

に走り
,
肺陰影と連 絡
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図 4 食道造影 :胸部食道の拡張と同時に気
管支が造影され,嚢腫内に造影剤の

流入がみられる｡とより,良

性食道気管支療の診断の下に47年 8月 8日右下葉切除術及び療閉鎖術を施行 した｡ 手術時

所見 :労背椎郡より側胸部にかけて弧状皮膚切

開を行ない,第 5肋間で開胸 した｡肋膜は全面に

わたって線維素性に強 く癒着 しており,横隔膜

面で特に強間であった｡癒着剥離及び肺靭帯を

切断 し,縦隔肋膜を切開 して食道を露出す ると

,食道壁より肺下葉に連絡する長さ約 2cm,

直径約 1cm の療管を認めた｡ 療管の周囲には癒着や療

痕組織等の炎症所見は全 くみられない. この療腎の食道

側を切断 し,粘膜と筋層を別 々に縫合閉鎖 し術前検

査で認め られた高度の気符支拡張を有する右下葉

を型の如く切除 した｡切除気管支断端部は浮腫

状で脆弱であっ た｡術後経過 :術後)馴J

/3;内排液チューブ抜去後血疾啄出あり,ま

た発熱 (約 39oC)を認めたことより気管支癌の

疑いにて 8月22日再開胸を施行･気管支療膿胸を認めた｡ただちに膿胸臆を開

放 し,ガーゼ交換により腔の浄化と気管支療部

の肉芽形成を期待 したところ,

予期 した成果が得 られたので11月14日気管支療閉鎖,肺剥皮術を

行なった｡療閉後は肺の再膨張も良好で遺残臆認めず近 く退院予定である

｡病理組織学的所見 :食道と
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壁は図 5に示す如 く,重層屈平上皮からなり,

筋層 も認められる｡嚢腫状に拡大 した食道腺の

導管の上皮には線毛上皮からなり,これは同部

の上皮細胞が未分化な段階であることを示唆 し

ているO この部には リンパ球や多核白血球の湊

潤はみ られず,炎症の存在 した所見はない｡肺

病変では,炎症 による肺胞問質の肥厚が著明で

あった｡ また嚢腫壁には食道組織と連続する筋

層の存在が証明され,食道腺もみられるC同部

が単なる気管支拡張症ではな く,迷入性嚢胞で

あると考え られる｡

考 察

食道気管支嬢は先天性 と後天性に大別でき後

者は,炎症や外傷等による良性のものと,癌-

とくに食道癌- の港潤による悪性のものとが

ある｡1941年 Monserratl)は670例の食道気管

支療症例を集計 し,先天性が222例 (33%)後天

性448例 (67%)であり,悪性は367例で全症例

の55%を占めると報告 している｡(表 1)

先天性食道気管支療の発生に関 しては,原始

前腸が胎生 6-8週 目に発達をとげ,この前腸

の laterallongitudinalgrooveの内側に沿 って

lateralcellmassが食道と気管に分割される途

中で障害が生 じ,両者の問の連絡路として療形

成が遺残するとされている｡ この分割を障害す

る原因については,なお議論 もあるが,Haight2)

表 1 食道気管支癖の分類(Monserrat1941)

睦
旺

前/
.k

先
後

Ⅰ

Ⅱ
A 悪性

B 非悪性

｢1 外傷性

/a.異物

222例(33%)

448例
367例(55%)

81例(12%)

■b.器械操作

1 C . 胸部外傷

Ld.腐食剤礁下

2 食道憩室

､3 感染性

ra･結核
b.梅毒

C.真菌性感染症

Ld.非特異性感染症
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は,心臓の原基や異常な血管系,例えば重複大動

脈弓や,異型鎖骨下動脈などによる圧迫を原因

の一つと考え,Ferguson3)は 1ateralcellmass

の内膳葉の発育能 の欠如に原因を求めている｡

このようにして 生 じる先天性食 道気 管支壕

は, Swenson4)により5型に分類され (図 6)

このうち食道閉鎖 を伴なわないⅢ型 (H-type)

は 2%で非常に稀な型であるとされている｡ こ

こに示 した我 々の症例 もこの型である｡

さて,この H-typeの食道気管支療の報告は

1873年 Lamb5)によりはじめてなされ,1954年

Wareと Cross6)は27例を集計 した｡ 一方,

Braimbridgeと Keith7)は自験例 3例と文献上

集計 しえた20例の H-typeの先天性食道気管支

壕について Ⅰ～Ⅳ型に分類 (図 7) しており,

本邦においても, この分類はよく利用されてい

る｡

本邦における H-typeの例は,我 々の知るか

ぎりにおいて佐多8)の戟告後,現在迄21例があ

るのみである9~22)｡なお各症例の大略を総括 し

た (表 2)0

ところで,成人になって発見された食道気管

支癌が先天性であるか後天性であるかを判定す

ることは非常に困難である｡

1961年 Brunner23)は (1)食道療や,食道の

周囲に炎症所見のない場合｡ (この 時は容易に

剥離できる)(2)療管に リンパ節の癒着がない

場合｡(3)組織学的に正常食道粘膜とmuscular

mucosaeを療管が有 している場合｡の 3つを先

天性食道気管支壕の判定基準としている｡

一方,唐沢 ら17)は (1)幼少時より,水分摂取

の際,激 しい咳軟発作があり,肺炎を しば しば

繰 り返 したことがある｡思春期以降でも前記の

症状が繰 り返される｡(2)手術時,療管周囲に

リンパ節の癒着,あるいは炎症所見を認めず,

療管の露出はきわめて容易である｡ (3)病理組

織学的には,療管は食道固有の粘膜上皮を有 し,

筋層を保有 している｡療管そのものに炎症所見

がなく,あるいはあってもきわめて軽度で,負

道粘膜上皮か ら気管支粘膜上皮-の移行像が認

められる｡(4)BraimbridgeのⅣ型 に属するも

の｡以上の4つを判定基準に考えている｡本症
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(Ⅰ)Esophagealatresiawithtracheoesop
hageal丘stulab

lindupperpouch(93%)(ⅠⅠⅠ) isolatedtracedesophageal丘stula

(H-type)(2%) 千 葉 ･山 本 京大胸

部研紀要 第 6巻 第 2号(ⅠⅠ) isolated esophagealatresia no
tracedcommunicatio

n(3%)(ⅠⅤ) Upperpouc

h丘stula(1%)(V) doubleBstulaupperandlowe
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Ty
peIwideReckeddiverticulum with indammat

ory丘Stulaat

top Type IIIF istul.awi th cyst -

141-TypeIIsimple士i

stulaTypeIVFistulawithsequestrate

dsegment図 7 食道閉鎖を伴わない先天性食道気管支慶の分類 (Braimbrid

ge良 Keith)るいは摂取後特別な姿勢で,むせ るような

咳嚇発作が出現 し,又啄疾中に食物片を認める

ことである｡本症の合併症には,気管支拡張症

や肺化膿症が多 く,心房または心室中隔欠損症

,動脈管開存症,大血管転位などの心奇型,翼

常血管,横隔膜

- ルニア,食道裂孔- ルエアなども報告されて

いる｡本症例では,気管支拡張症がみられてい
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蓑2 本 邦 の先 天 性 食 道 気 管 支凄 (Hヤ pel報 告 例

･m?6*417'L軍

隻16B611'73i

症 状

幼少時より,発熱,咳噺啄疾

過去 6年 曙血

幼少時より高熱あり,流動物刺
激物嘆下による咳轍

2-3年前より咳嚇あり流動物礁
下により咳噺幼少時より流動物礁下により咳軟
〟 発熱

19
♀ヽノ41根67

高19
幼少時より感冒様症状

気酸側

2.4×0.7

療管の病理 治 療

右中下葉切
除

肺

な

な
はりは

嘉 平 上 皮 斥 十 ㌦ ;

o･5×0･3ほ 気管支

1.0×0.8 扇平上皮-
綿毛上皮

595815'F2%2∃ 右気管支拡張症の診断 ¶
前田1司30i18才より刺激的咳轍悪心喉吐,

■
1968%
-.:/-IT-

30才より胸痛
40年以上前より嘆下時咳嚇

;4.5×2.0F

2.0×0.8

18カ月前より礁下時咳蠍

中 葉 支

3%5r11カ月
前より咳轍啄疲 0･7

×1･0巨 S

6里 L

香月20)

1971∵_二‥÷
中村22)1972 扇

平上皮-線毛上皮南 平 上 皮 右 S6切除

療 管 切 除9才より嘆下時咳蠍 i1.0×1.5

10才より流動物嘆下にて咳軟

】幼児期に肺炎,咳轍

啄疾23才より流動物嘆下にて咳噺 0.5×1.50.

8

×1.01.5×2.022才より流動物嘆下にて咳軟

過去4年間胸骨部鈍痛, 1
年前より,流動物摂取後のむ

せ33才咳歎
,暗疾高熱,34才,吐気,上腹部不快感 扇 平 上皮 lm1.

0×2.0l24才に啄血,33才略血,45才よ
り食後右側臥位にて咳†欺

右下葉切 除

〟萎縮
した食道粘膜

右主気管支右S6扇 平 上 皮

上皮-

右
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のような場合には,Trendelenburg 体位,横臥

位など種 々の体位で検査する必要がある｡

Swenson は食道内 に 2つのバルーンを 挿入

し療孔部がそれ らの中間に位置するように して

バ ルー ンをふ くらまして,あらか じめ挿入 して

おいたチューブより,加圧下で造影剤を注入す

る方法を勧めている｡田中10)らは,喋下直後の

胸腔内陰圧下での食道造影,すなわち吸気下食

道気管支療造影法 を 採用 している｡ 本症例 で

は,特に工夫な く体位変換のみで療管の撮影が

出来たので,食道鏡,気管支鏡検査は行 ってい

ない｡

治療方法 としては,開胸により直接療管を切

除 し,それぞれの断端閉鎖を行なうか,または

気管支拡張症や肺膿癌を形成 している罷患肺を

含めて療管を切除する方法が一般に行われてい

る｡

本邦の報告例では,21例日｣療管切除のみを行

なったものは 7例,区切･菓切･肺全刻術等は13

例で不明 1例であったo これ ら術式を Braim-

bridge の分類別にみると,Ⅱ型に療管切除が主

として行われ,Ⅲ型はすべて菓切が行われてい

るO罷病,g]間と採用術式の問には関連はみられ

な い ｡

術後合併症 として,時に気管支療 ･膿胸が報

告 されているが,本報告例 も同様な合併症に悩

まされた｡肺内病変が高度で気管支断端の変化

が高度な場合には,その閉鎖は慎重 に行なうこ

とが望ましく,気管支断端閉鎖時粘膜部の廓清

や,縦隔肋膜による断端被覆などを行なうべき

であったと反省 している｡

む す び

成人の先天性食道気管支療は稀な疾患で,本

邦ではこれまで21例が報告 されているのみであ

る｡我 々は,Braimbridge の分類でIII型に入 る

先天性食道気管支壕の 1例を経験 し,外科的に

治癒せ しめえたので若干の文献的考察を加えて

報告 した｡
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