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要

背  景 :Chronic iridocyclitis in young'girisの イ井発

自内障術後の炎症にシクロスポリンA(CYA)が著効し
た症例を経験した。

症 例 :6歳 ,女児.初診時,両 眼とも“white uveitis''
を呈 し,併発白内障,帯状角膜変性があった。約 8か 月
後,左眼の前房消失を来したために併発白内障手術を検

討した。術前の超音波生体顕微鏡(UBM)検査では,cy‐
clitic membraneの 形成および毛様体と水晶体嚢の癒着

が観察できた.輪部から水晶体吸引術を行い,経毛様体扁

平部硝子体切除術により水晶体嚢,前部硝子体,cyclⅢ c

日眼会誌 103巻  9号

約

membraneの 除去を行 った.術後,ス テロイ ド抵抗性の
激 しい炎症,低眼圧が遷延化し,眼球務が危惧されたが ,

CYAで劇的な改善をみた.
結 論 :CYAの投与は,本疾患の併発自内障術後の
炎症増悪に対 して選択 されてよい。(日 眼会誌 1031658

-662,1999)

キーワー R Chronic iridOcyditis in yOung girls,シ ク

ロスポ リン A,Cyditic membrane,併発白

内障手術
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Abstract
Purpose : To report a case of chronic iridocyclitis rior vitreous, and cyclitic membrane. Severe inflam-

in young girls and the effect of systemic cyclosporin mation and hypotony developed after surgery and
A for inflammation following surgery for compli- persisted after systemic and topical corticosteroids.
cated cataract. Systemic cyclo.sporin A induced rapid resolution of

Case : A 6 - year - old sirl presented with white inflammation.
uveitis, complicated cataract, and band keratopathy Conclusion : Systemic cyclosporin A was useful
in both eyes. \{e diagnosed her as having chronic iri- for postoperative inflammation in this case of
docyclitis in young girl.s. Eight months later, the an- uveitis of young Sirls. (J Jpn Ophthalmol Soc 103 :

terior chamber in the left eye became flat. Ultra- 658-662, 1999)

sound biomicroscopy (UBM) showed the presence of
cyclitic membrane and adhesion of the ciliary body Key words : Chronic iridocyclitis in young girls, Cy-
to the lens capsule. Phacoemulsification with pars closporin A, Cyclitic membrane, Com-
plana vitrectomy was used to remove the lens, ante- plicated cataract

I緒  言

Chronic iridocyclitis in young glrlsは 1966年 に :Perk―

insl)に より提唱された疾患概念で,若年性関節リウマチ

Guvenile rheumatoid arthritis,JRA)に 合併する慢性虹

彩毛様体炎と眼症状,経過,予後が同じであり,関節症状

の有無だけが異なる疾患と理解されている
2)3)。 white

vueitisと も呼ばれ,充血,羞明,視力低下を初期から訴え

ることは稀で,初診時すでに重篤な合併症を生じている

ことが多く°,難治性のぶどう膜炎である。高頻度で併発
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する自内障に対しての術式の検討は欧米において従来か

らなされてきた。しかし,欧米と比較 しJRA患者の少な
い本邦では詳細な報告は少ない。著者らは両眼に手術を

行い,術 後の炎症に対 してシクロスポ リンA(cyclo‐

sporin A,CYA)が著効し,良好な臨床経過を得た症例を

経験したので報告する。

II 症  例

症 例 :6歳 ,女児.
主 訴 :左眼視力低下 .
初 診 :1996年 9月 25日 .

現病歴 :幼稚園の先生から目が良くみえていないので

はないかと指摘され,当科を受診した。充血,羞明,眼痛な

どの症状の訴えはなかった。

既往歴 。家族歴 :特記すべきことなし。

初診時眼所見 :左外斜視があり,視力は右眼0.6(1.0),

左眼 10 cm手 動弁 (矯正不能),眼圧 は右眼 12 mmHg,

左眼 10 mmHgであった.両眼ともに帯状角膜変性,水晶

○
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図 2 左眼の術前超音波生体顕微鏡 (UBM).
虹彩後癒着は広範囲にわたり,毛様溝はほぼ消失してい

る。毛様体と水晶体嚢は癒着し扁平部面にはcyclitic mem―

braneの形成がみられる.

図 4 右眼術中の毛様体扁平部所見 .
輪部強膜圧入により,薄いフィブリン膜の存在が明らか

になった。
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図 3 左眼術後からの治療経過 .
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図 1 初診時の左前眼部写真 .
帯状角膜変性,厚い瞳孔領のフイプリン膜とはぼ全周に

わたる虹彩後癒着があり,前房中には高度のフレアを

伴った炎症細胞の出現と中等大の角膜後面沈着物をみ

る.
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体後嚢下混濁,厚い瞳孔領のフイブリン膜とほぼ全周に

わたる虹彩後癒着があり,前房中には高度のフレアを

伴った炎症細胞の出現と中等度大の角膜後面沈着物が

あった。特に左眼は強い後嚢下混濁があり,膨隆虹彩の状

態となっていた。眼底は,右眼は網膜血管が僅かに追える

程度で,左眼は透見不能であった。このように前眼部の炎

症所見は強いにも拘わらず毛様充血はなく,white eye

を呈していた (図 1).

全身所見 :JRAに合併する慢性虹彩毛様体炎を疑い,
初診当日に入院の上,整形外科および小児科を紹介受診

させたが,関節炎所見はなく,血清検査もリウマチ因子 ,

抗核抗体,抗 ヒストン抗体はすべて陰性であった。その

他,各種ウイルス抗体も有意な上昇を示すものはなかっ

た。Huinan leukocyte antigen(HLA)は A2,A24,B7,B
51,Cw 7,DR l,DR llと ,DRB l*0101/1101が 陽性であっ

た。以上から,chronic iridocyclitis in yOung girlsと 診断

した.

経 過 :0.1%リ ン酸ベタメタゾンナ トリウム点眼 (1
日4回),1%硫酸ア トロピン点眼 (1日 2回 )に より前眼

部の炎症は軽微となり,いったんは鎮静化した。超音波生

体顕微鏡 (UBM)所見から,左眼の膨隆虹彩は瞳孔プロッ

クによるもので,後房は十分にあり,隅角も開放してい

た。眼圧は 10 mmHg前 後であり,ま た,右眼視力も良好

であることから外来で注意深く経過を追うこととした.

0。 1%リ ン酸ベタメタゾンナトリウム点眼 (1日 4回 ),

0。 1%プ ラノプロフェン点眼 (1日 4回 )に よって,約 3週

間ごとに観察したが炎症の再燃はなかった.

1997年 5月 12日 (初診から約 8か月後)の定期受診日

に,左眼の前房消失をみた.左眼眼圧は 13 mmHgで あっ

た。入院の上,0.1%リ ン酸ベタメタゾンナトリウム点眼

(1日 6回 ),1%硫酸アトロピン点眼 (1日 2回 )で消炎を

はかり,前房は形成されたが,角膜内皮への影響を考え白

内障手術を行うこととした.こ の時点での左眼眼圧は 4

mmHgと 低値であった。UBMでは広範囲にわたる虹彩
後癒着がみられ,毛様溝はほぼ消失していた.さ らに,毛

様体と水晶体嚢との癒着,cyclitic membraneと 思われ

る膜状組織の存在も描出された (図 2)。

5月 20日 ,左眼の周辺虹彩切除術,水晶体吸引術,前部

硝子体切除術を行った。強角膜切開創から周辺虹彩切除,

後癒着の剥離,厚い瞳孔膜の切除を行った後,瞳孔領を虹

彩リトラクターで拡張し水晶体を吸引した。ここで前部

硝子体の混濁が非常に強いことが判明し,経毛様体扁平

部アプローチで嚢切除,前部硝子体切除へと進んだ。強膜

圧迫を加えながら周辺部の嚢と毛様体面のcycltic mem―

brane除去を試みたが,膜は毛様体と強国に癒着してお

り,除去は不完全に終わった。後部硝子体は清明であった

ため切除は行わなかった.

術翌日から0.1%リ ン酸ベタメタゾンナトリウム点眼

(1日 6回),0.1%ジ クロフェナックナ トリウム点眼 (1

日限会誌 103巻  9号

日3回 ),プレドニゾロン内服 20 mg(朝 食後)を 開始した

が,術後 3日 目から瞳孔領に多量のフィブリンが析出し,

硝子体の混濁も増強した.上記の処方に加え,1日 1回 ,

0。 4%リ ン酸ベタメタゾンナトリウム(o.5 ml)の 結膜下

注射を行うも効果がみられず,再手術を考慮するが低眼

圧 (1～2 mmHg)が遷延化するためなかなか踏み切れな

かった。

この膠着状態を脱する目的で,保護者のインフォーム

ド・コンセントを得た上,術後 20日 からCYAの投与 (5
mg/kg/日 )を始め,点眼薬の使用はそのままで,プ レド
ニゾロンの内服は漸減していった。開始 2日 目から上述

した所見は劇的に改善し,視力は 0.2ま で上昇した。以後

CYAと 0.1%リ ン酸ベタメタゾンナ トリウム点眼 (1日
4回 )に より炎症はコントロールでき,外来で2mノkノ
日まで漸減可能であったが,それ以下にすると前房中の

炎症が再燃し再び増量しなければならず苦慮 していた

(図 3).

そのような中今度は僚眼の後嚢下混濁が進行し,視力

は0.05ま で低下した.1998年 1月 22日 ,右眼水晶体吸

引術を行った。左眼と同様に瞳孔形成を行った後,で きる

限り:大:き い cOntinuOus curvilinear capsulorhexis(CCC)

を作 り,水晶体の吸引を行った。CCCに は最後に切目を
入れ,周辺虹彩切除術も行った。図 4は水晶体吸引後の強

膜圧迫による毛様体扁平部で,扁平部にはフイブリン様

組織が付着しており,pars plicataに 相当する部位には

フイブリン膜に覆われた隆起があるだけであった。

術後のUBMで 毛様体突起の萎縮が観察できた(図
5)。 術後 9か月の現在,後発自内障の進行はなく,瞳孔領

は保たれ,最終視力は右眼 1.5,左眼 0。 2,眼圧は両眼とも

10 mmHgで ある。また,網膜血管炎や嚢胞様黄斑浮腫 ,

その他の合併症はみられていない.CYA投与量は 3.5
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図 5 右眼術後の UBM所見 .
毛様体突起は著明に萎縮している。
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mg/kg/日 で,経過観察中に重篤な副作用はなく,患児は

元気に学校生活を送っている.

III 考  按

1970年代の代表的手術方法である needling,吸 引術 ,

嚢内摘出術,嚢外摘出術での成績は極めて不良である。

Smlley"は 術後 5年で 18例中 6例が失明したとし,Key

らいは 23例中 11例 が術後視力 0.1以下で,高率に低眼

圧,眼球瘍 を来したと報告 している.1984年 にKanski

ら')が経毛様体扁平部水晶体切除術―硝子体切除術によ

る方法を推奨してから眼球瘍の発生は少なくなり,視力

の改善も期待できるようになった.こ の術式の利点は水

晶体成分の周辺部までの完全な除去 とcyditic mem―

brane形成の足場となる水晶体後嚢,前部硝子体および

硝子体基底部を切除することができることにあり,以来

かなり良い成績が報告
8)｀ 11)さ れている。Kanski"は 187

眼中 83眼 で 20/30の 視力を得,Fosterら
H)は
水晶体成

分の硝子体中への散布を防ぐ目的で超音波乳化吸引術に

硝子体切除術を併用し,60眼中45眼で 0.5以上の視力

を得たとしている。しかし,術前の低眼圧症例に対する手

術成績は依然不良で,前述の Kansk19)の 報告でも術前眼

圧 lo mmHg以下の低眼圧症例 29眼中7眼が術後数週

間で眼球瘍に陥っている.

本症例の左眼も術前眼圧が 4 mmHgと 低値であり,

UBMで毛様溝の消失,毛様体と水晶体嚢の癒着,cyclitic
membraneの 形成がみられ,毛様体機能低下が強く推定

された。

毛様体無色素上皮と虹彩毛細血管の内皮細胞から成る

血液房水柵は,遷延化した虹彩毛様体の炎症により強い

機能障害が生じる。Cyclitic membraneは 血液房水柵の

破綻の結果,細胞や浸出物が遊出し,こ れに,新生血管や

線維芽細胞,毛様体上皮の増殖が加わり,毛様小帯,前部

硝子体および水晶体嚢を足場として形成
12)さ れたと推測

される。硝子体切除はこの cyditic membraneの 除去,お

よび硝子体中の抗原特異的なメモリー細胞と免疫複合体

を取り除くことで毛様体機能の改善とぶどう膜炎自体の

沈静化に効果的とされる
9)10)が
,低眼圧症例に過度の機

械的侵襲を加えることの是非については検討の余地があ

ると考える。幸いにも本症例は眼球瘍を免れたが,CYA
を使用するまでは遷延化する炎症と低眼圧 (1～2mm
Hg)に眼球瘍を危惧する日々であった。今後,同様の症例

に遭遇した際には術前からの CYA投与を考慮したい。

右眼の手術に関しては経過観察中,前房中および硝子

体中の炎症細胞は僅かであり,術中の毛様体の所見も軽

度であったことから,二次的な瞳孔フィブリン膜形成の

可能性は低いと考え定型的な自内障手術にとどめた。炎

症所見が少ないならば,前房と硝子体腔を隔絶する意味

で後嚢を保存したままの方がよいと考えたのもこの術式

選択の理由である。しかし,今後炎症が再燃 し,保存した
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後嚢,硝子体基底部を足場に cyditic membraneの 増殖

が起こると,激 しい場合には牽引性網膜剥離を来す危険

性も手んでいる。眼内レンズ(IOL)挿入に関しては,術後

のぶどう膜炎再燃と瞳孔膜形成のために再手術や IOL

の摘出が必要になる例が多ぃ
,1,13)14)こ とから,適応症例

は極めて限定される。

次に,本症例におけるCYAの 奏功機序について検討

する.CYAは CD4陽性の Tリ ンパ球に取り込まれて細

胞質内で特異結合蛋自(シ クロフイリン)と結合し核内ヘ

移行する“
)。 その結果,Ca2+依存性の Tリ ンパ球の活性

化が細胞周期の初期の段階で停止 L interleukin-2(IL‐

2),IL-3,IL-4,IL-5,tumOr necrOsis factor(TNF― α),in―

terferon―γ(IFN―γ)の合成に関するmRNAの発現が阻害
される16)。 さらに,CYAは IL-2受容体の発現や抗原提示

細胞からの IL-1の放出も阻害する
r)と される。眼内への

移行性に関して,Palestineら
18)は
慢性のフレアをみるぶ

どう膜炎患者 8例への全身投与で前房中の平均 CYA濃
度は血漿中の 40%であるとした。本症例のように激しい

炎症の場合には眼内移行はさらに高まっていると思わ

れ,水晶体切除,硝子体切除,cyclitic membraneの 除去

を行ったことで硝子体中の CYAiサ豊度も前房中と同程度

と推測できる。本疾患の発症には自己免疫機序や免疫応

答異常が推定されるが,虹彩毛様体での Tリ ンパ球の活

性化や複雑な白血球反応で起こる細胞障害活性が上述の

CYAの作用によって阻害され,非常に移行性の高まった

硝子体においても即座に効果をもたらせたものと考え

る.ま た,CYAで炎症を抑制できないベーチェット病症

例において TNF―α産生能が充進していることが報告
19)

されているが,本症例の TNF―αは低値であ り,こ れも

CYA著効の一因かも知れない。

Waltonら “
)は中間部ぶどう膜炎,Vogt― 小柳―原田病 ,

汎ぶどう膜炎などのステロイド抵抗性の難治性小児ぶど

う膜炎患者 15例 28眼に対しCYA治療を行い,その有

効性と安全性を検討した。平均初期投与量は6.9 mg/kg

/日 で4年間の経過観察を行い,その75%に著明な消炎

効果と視力改善をみている。副作用として一過性の血清

クレアチニン値の上昇を53%に みているが,投与量 6

mg/kg/日 以下の例ではそれも稀であった.小児は成人

と比較してCYAの クリアランスが高く,同 用量でも

CYAの血中濃度が低ぃ21)ので,腎毒性の出現率は低い″)

とされている。頻回に血中濃度の測定や生化学的検査を

行い,他の薬物との相互作用にも気を配りながら副作用

を最小限に抑えていれば,CYAは安全で効果的であると

考える。

難治性小児ぶどう膜炎患者はステロイドの長期投与に

より,体重増加,発育遅延,睡眠障害,行動障害,満月様顔

貌,副腎皮質機能抑制など,小児にとっては耐え難い苦痛

を強いられ,CYAや他の免疫抑制剤の適応となることが

多い
20).本患児もプレドニゾロン内服開始から2週間頃
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から体重増加,睡眠障害,満月様顔貌がみられ始め,ス テ

ロイドの消炎効果が期待できなかったことからCYAの
適応とした。

CYAの本疾患およびJRA関連ぶどう膜炎に対する有
効性に関しては,資料に乏しく,上述の WaltOnら

m)の
症

例にも含まれていない.Fosterら
n)の
報告の中にJRA

関連ぶどう膜炎に対する使用例をみるが詳細は述べられ

ておらず,現時点においてその有効性は確立されていな

い。本症例のように chrOnic iridOcyditis in yOung girls

に対して,CYAが劇的に改善をもたらせた症例は我々が
知る限りでは報告がない。

本疾患の併発自内障手術,特に低眼圧症例に際しては,

CYAを併用すれば,よ り良好な結果となる可能性があ
る.

本症例は現在まで良好な経過をたどっている。しかし,

CYAの漸減,右眼の後発白内障が進行した場合の処置方
法,弱視対策など本症例がかかえる課題は多く,今後も慎

重な経過観察が必要である.

本論文の要旨は第68回九州眼科学会で発表した。
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