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要

朝顔症候群の中で,稀に乳頭部の異常収縮運動の認め

られる例がある。著者らは,それに脈絡膜新生血管を合併

した本症例を経験 した。症例は 12歳男児,1992年 4月 左

眼の一過性黒内障を主訴に受診 した。視力は両眼ともに

1.2.左眼視神経は朝顔症候群の所見を示 した。外来で経

過観察中,1994年 8月 左眼視力低下を来 した。黄斑部に

脈絡膜新生血管と網膜出血を認めた。10月 に視神経乳頭

の自発収縮運動を認めた。走査型レーザー検眼鏡で視神
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約

経が約 2秒かけて収縮 し,そ の後,約 20秒かけて元の状

態に戻る様子が観察できた。光刺激,呼吸とは無関係に起

こり,と きに眼球圧迫で誘発された。本症例は乳頭部の異

常収縮運動に脈絡膜新生血管を合併した稀な例であると

思われた。(日 眼会誌 100:705-709,1996)
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Abstract
We report a rare case of morning glory syndrome Using a scanning laser ophthalmoscope (SLO), we

with choroidal neovascular membrane and contrac- could observe the disc contracting for approximate-
tile movement of the optic disc. A l2-year-old ly 2 seconds and then dilating again over a 20-
healthy boy was first seen in April 1992 with a chief second period. The contractile movement was not
complaint of transient visual Ioss in his Ieft eye for evoked by exposure to a strong light or by the
3 months. The diagnosis of morning glory syndrome Valsalva maneuver. However, it seemed to be in-
was made by the characteristic optic nerve head. His duced by digital massage of the eyeball. (J Jpn
visual acuity was 1.2 in both eyes. In August 1994, Ophthalmol Soc 100:705-709, 1996)

retinal hemorrhage associated with choroidal
neovascular membrane was observed in the macula Key words : Morning glory syndrome, Contractile
of his left eye, resulting in a decrease of visual movement of the optic disc, Choroidal
acuity to 0.4. In October 1994, we observed contrac- neovascular membrane, Transient
tile movement in the morning glory optic disc. visual loss

I緒  言 II症  例

朝顔症候群の中で,稀 に乳頭部の異常収縮運動の認め

られる例がある1)～ 4)。 また,非常に稀に脈絡膜新生血管を

生じる例 もある5)0)。 我々は,乳頭部の異常収縮運動 と脈

絡膜新生血管を合併 した症例を経験 したので報告する.

また,異常収縮運動の特徴,誘因や新生血管の発生につい

て文献的考察を加えた。

患 者 :12歳 ,男児.

現病歴 11992年 1月 頃から数秒間左眼が見えな くな

ることを自覚 し近医を受診,左眼の朝顔症候群 を指摘さ

れた。1992年 4月 2日精査 目的で当科初診.左眼の朝顔

症候群 と診断し,視力良好であるため外来で経過を観察

していたが,1994年 8月 18日 視力低下を自覚 して来院

した。また,同年 10月 に視神経乳頭の自発収縮運動を認
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図 1 本症例の左眼眼底写真 .

左眼視神経乳頭はじょうご型,中央部がへこみ,く り抜

かれた形を呈 してお り,視神経乳頭周辺部に網膜色素

上皮の萎縮を伴っている.黄斑部に網膜および網膜下

出血を認める。

めた。

既往歴 。家族歴 :特記すべきことはない。

1992年 4月 2日初診時所見

視力 :右眼 (1.5× -2.OD),左 眼 (1.5× -2.OD)。 眼球

運動 :異常なし.瞳 孔 :正円,同 大.直接対光反応 :両眼

迅速,完全.前 眼部,中 間透光体 :異常なし.眼圧 :右 眼

14 mmHg,左 眼 14 mmHg。 眼底 :右眼眼底は正常.左 眼

視神経乳頭はじょうご型,中央部がへこみ,く り抜かれた

形を呈 しており,視神経乳頭周辺部に網膜色素上皮の萎

縮を伴っていた。視神経乳頭陥凹部にわずかな膜様組織

を認めた。明らかな後部ぶどう腫はみられなかった。

1994年 8月 18日来院時所見

視 力 :右 眼 (1.5× -3.5D),左 眼 (0.4× -4.25D C

cyl-0.25 DA× 14)。 眼球運動 :異常な し.瞳 孔 :正 円,

同大.直接対光反応 :両眼迅速,完全.左眼 relative arer‐

ent pupiHary defect(RAPD)1+。 前眼部,中間透光体 :

異常なし。眼圧 :右眼 14 mmHg,左 眼 14 mmHg。 眼底 :

右眼眼底は正常.左眼視神経乳頭は初診時 と著変はな

かったが,黄斑部に網膜および網膜下出血を認めた(図

1)。

螢光眼底造影所見 :造影初期から黄斑部やや鼻側に過

螢光を認め,造影後期では同部から螢光漏出がみられ,脈

絡膜新生血管と判断した(図 2A,B).

視野 :左眼の Octopas静的視野で,盲点に連なる網膜

下出血に相当する中心暗点を認めた。

臨末経過 :1994年 8月 30日 ,黄斑部脈絡膜新生血管

板に対 して光凝固を行った。1994年 10月 視神経乳頭の

自発収縮を認め,scanning laser ophthalmoscope(SLO)

日眼会誌 100巻  9号

A

B
図 2 本症例の左眼螢光眼底造影写真 .

造影初期から黄斑部やや鼻側 に過螢光を認め(A),造

影後期では同部から螢光漏出がみられ (B),脈絡膜新

生血管 と判断した。

で観察を行った (図 3,4)。 SLO所見 :He―Ne光 による

観察 (図 3A,B)で は視神経が約 2秒かけて視神経中央

部に向かって収縮し,そ の後,約 20秒かけて元の状態に

戻った。Argon光 による観察 (図 4A,B)では収縮時の網

膜静脈の怒張,網膜動脈の狭細化を認めた。綱膜の移動は

みられなかった。

黄斑部網膜下出血は次第に吸収されていったが,ま だ

残存している(図 5).視力は 0.4を維持 している。現在,

引き続き経過観察中である。

III 考  按

朝顔症候群は比較的稀な疾患である。その中で視神経

乳頭部の異常自発収縮運動を来す症例があることが報

告1)～ 4)さ れている。過去の報告では朝顔症候群に合併す
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A                                  B
図 3 左眼の He‐ Ne光による scanning laser ophthalmoscope(SLO)眼 底写真 .

A:収 縮前,B:収縮時 .

A

図4 左眼の argon光 によるSLO眼底写真.

A:収縮前,B:収縮時.
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る後部ぶどう腫の部分が収縮しているとされている。本

症例には明らかな後部ぶどう腫はなく,視神経乳頭自体

の異常自発収縮運動を来していた。視神経乳頭部の異常

自発収縮運動の成因 を,Wiseら 1)は pressure balance

rnecharlisI11 とInuscular cOntracti01l rllechanisn■ |こ よ

るものに分けている。Muscular cOntraction mechanism

としてはWiseら 1)は 強い閉瞼により,あ るいは健眼に強

い光刺激により眼球が動いたときに自発収縮が起こるこ

とから,後輪筋 atavistic retractor bulbi muscleの 存在

を推定 している。Kralら 3)は
,患眼または健眼への強い光

刺激により自発収縮が起 こることから,異所性毛様筋の

存在を推定した。桐渕4)は
,ひ ょうたん型眼球で異常収縮

図 5 本症例の現在の左眼眼底写真 .

黄斑部鼻側に光凝固の痕跡を認め,網膜および網膜下

出血の残存を認める。
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運動を認めた例で,内斜視の術中に実際にひょうたん型

の狭窄部位 に光沢のある筋性膜様組織 を認 めている.

Pressure balance rnechanisnlと しては,Sugarら
2)|ま

呼

吸 とともに自発収縮が起 こることか 悦 pressure bal―

ance mechanismを 支持 している。

本症例では SLOで異常収縮運動を観察で きた。SLO

による観察の利点 としては,患者に強い光刺激 を与える

ことな く,ビ デオで観察でき,光刺激に対する反応を正確

に評価できる点 と,視神経乳頭からの光の乱反射がなく,

鮮明な視神経乳頭周囲の組織の観察ができ,加 えて深い

焦点深度で観察できる点がある7)。

我々の症例では眼球

運動,光刺激,深呼吸のいずれでも異常収縮運動は誘発さ

れなかった。眼球圧迫による誘発がときにみ られたが,毎

回誘発されたわけではなかった。したがって,上記のすべ

ての推定原因を特定することができなかった。Dempster

ら8),wiHisら 9)は
朝顔症候群 において視神経周囲に異所

性平滑筋を認め,髄膜 と置 き換わっており,強膜 と脈絡膜

の間に入 り込んでいることを組織学的に認 めている。今

回用いた He‐Ne光 SLOに よる視神経乳頭深部の観察

では,筋組織がどのように写 るのか報告例 はな く,筋組織

の存在 を証明することはできず,ま た,眼底の観察でも明

らかに収縮に関係する視神経 と区別できる構造物 もみら

れなかった。しかし,SLOで観察できた限 りでは,従来い

われてきた視神経周囲ぶ どう腫が収縮 しているのではな

く,視神経自体が収縮 した もの と思われた。したがって,

我々は中胚葉異常である朝顔症候群において,発生の段

階で迷入 した異所性平滑筋が収縮していると考えるのが

妥当ではないかと考えた。また,本患者は以前から左眼の

数秒間の一過性暗黒感 を自覚 しており,SLOで異常収縮

運動時に静脈の怒張,動脈の狭細化をみていることから,

異常収縮運動が視神経内の血流を圧迫 し,一過性の循環

不全を生 じている可能性が示唆された。

朝顔症候群に脈絡膜新生血管を生じた報告は少ない。

我々の調べた限 り,欧米で 2例の報告
5)6)が あるのみで本

邦での報告はない。Sobolら 5)は 23歳,女 性 で,視 力 1.0

と良好 であった朝顔症候群 に脈絡膜新生血管 を生 じ,

レーザー治療 を行ったが,視力 0.1に とどまった例を報

告 している。また,Daileyら
6)は

視力 1.0と 良好であった

optic nerve coloboma周 囲縁に脈絡膜新生血管を生じ

レーザー治療を行ったが,視力 0.5に とどまった例 を報

告 している。我々の症例 も視力 1.2と 良好であったが,新

生血管を生じ網膜下出血 を起 こしたためレーザー治療を

行ったが,視力は現在 0.4に とどまっている。脈絡膜新生

血管を生 じる原因は未だ判明 していない。また,朝顔症候

群に脈絡膜新生血管を生 じた 3例 とも視力が良好な例に

生 じてお り,視力が良好 な例でも定期的な経過観察が必

要であると思われた。

脈絡 膜 新生血 管 に対 す る レーザー治 療 につ いて,

Macular Photocoagulation Study Group10)に よる臨床

日眼会誌 100巻  9号

研究が行われているが,18歳以下の若年者は除外されて

いるため,小児に発生 した脈絡膜新生血管に対するレー

ザー治療に対 しては明らかな適応基準がない。Goshorn

らH)は小児に脈絡膜新生血管が発生 した 27眼 を検討 し,

無治療で経過観察を行った 19眼中 11眼 (58%)に脈絡膜

新生血管の自然退縮を認め,そ の 11眼 中 9眼で螢光眼底

撮影で脈絡膜新生血管周囲に高度の色素沈着輪を伴って

いた。レーザー治療を行った 8眼中 5眼で視力改善 し,3

眼で視力低下を来 している。これらの結果から,Gorsho‐

rnら H)は周囲に高度の色素沈着輪を伴っている脈絡膜

新生血管に対しては,無 治療で経過観察を行った方が視

力予後が良いようであると述べている。Campotiano

ら12)も 同様に,周 囲に高度の色素沈着輪を伴っている脈

絡膜新生血管は自然退縮しやすいと述べており,そ の中

で,網膜色素上皮の脈絡膜新生血管の自然退縮に対する

役割を推定している。つまり,網膜色素上皮には新生血管

抑制因子13)1● ),血管内皮細胞増殖因子15),線維芽細胞増殖

因子16),プ ラスミノーゲン活性因子,抑制因子17)な ど抑制

活性 と刺激活性があ り,若 年者で高度の色素沈着輪 を

伴っている例では抑制活性が上回っているのではないか

と述べている。今回,我々の症例では螢光眼底撮影早期で

脈絡膜新生血管周囲に window defectを 認め,網膜色素

上皮の異常が推定された。したがって,本症例は網膜色素

上皮の異常により新生血管刺激活性が抑制活性を上回り

新生血管を生じたことが推定され,同 時に自然退縮の可

能性は低いと判断 しレーザー治療を行った。さらなる多

数例の臨床研究により,小児に発生 した脈絡膜新生血管

に対するレーザー治療適応基準が必要であろう。
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