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は じ め に

肺動静脈瘻は肺動静脈の異常短絡を特徴とする比較
的まれな疾患である．今回我々は右下葉の動静脈瘻に
対し肺葉切除を行い著明な低酸素血症の改善を得た症
例を経験したので報告する．

症 例

症 例：６６歳，女性．
主 訴：チアノーゼ．
既往歴：特記すべきことなし．
家族歴：特記すべきことなし．
喫煙歴：なし．
現病歴：２００６年１２月転倒し近医を受診し，腰椎圧迫

骨折の診断にて入院となった．この際にチアノーゼを
指摘され，精査加療目的に当院紹介となった．これま
でに労作時の息切れや動悸などの自覚症状はなかった．

入院時現症：身長１５１cm，体重４９kg．血圧１４５/８４
mmHg，脈拍７６/分，整．肺野に異常音は聴取せず．
両手指にいずれも高度のばち状指とチアノーゼを認め
た．
入院時検査所見：血液検査では赤血球数５１３×１０4

/nl（３６０－５００×１０4/nl）と軽度の多血所見を認めた．
安静時動脈血ガス分析では著明な低酸素血症を認めた
（Table1）．
胸部単純X線写真：右下肺野で肺血管影の拡張像を

認める（Fig.1）．
胸部CT：右下葉S6胸膜直下に拡張した動静脈を認

める（Fig.2a）．また右下葉S8の中枢に高度な拡張変
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Table1 ComparisonofArterialBloodGasAnalysis
Postoperatively
(roomair)

Preoperatively
(roomair)

7.4217.453pH
41.535.5PaCO2(mmHg)
90.645.0PaO2(mmHg)
26.424.5HCO3－(mEq/l)
2.21.4BE(mEq/l)
96.983.1SaO2(%)
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化を伴い蛇行した血管構造を認め（Fig.2b），三次元再
構築画像では右下肺静脈へ直接流入するA8が確認さ
れた（Fig.3）．
肺動脈造影：肺動脈相にて左房に流入するシャント

血流が確認された（Fig.4a）．
99mTc-MAA肺血流シンチグラフィー：脳，甲状腺，

肝，腎などへの肺外核種分布が認められシャントの存
在が考えられた（Fig.4b）．シャント率は４２.５％と高
度であった．
以上より著明な低酸素血症を伴う多発肺動静脈瘻と

診断し外科的切除の適応と判断した．
手術所見：右後側方に１０cmの皮膚切開をおき第V

肋間より開胸し型どおり右下葉切除を行った．S6胸膜
直下には腫瘤様に突出した異常血管を確認したが，S8

の下葉縦隔面には軽度の血管怒張を認めるのみであっ
た．なお術中には肺実質の血管拡張変化によってA8

下肺静脈間の瘻孔の同定は不能であった．
病理組織学的所見：肺実質内には動静脈の吻合や拡

張しうっ血した大小の動静脈が認められた．
術後経過：術後経過は良好であり，第１９病日に退院

Fig.2a ChestCTscanrevealingabnormalvessels
intherightS6sub-pleura.

b ChestCTscanshowingdilatedvesselsin
therightS8.

Fig.1 Chestradiograph showing ashadow of
dilatedvesselsintherightlowerlungfield.

Fig.3 3D-CT image indicating the direct
connectionbetweentherightA8(arrow)
andinferiorpulmonaryvein(arrowhead).
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した．術直後からチアノーゼは急速に改善し，術１７病
日に測定した動脈血ガス分析でも動脈血酸素飽和度は
著明な改善を認めた（Table1）．

考 察

肺動静脈瘻は１８９７年にChurton１）により初めて報告
された肺動静脈間の異常短絡を特徴とする疾患である．
疾患の主体となる病態は肺内の右→左シャントであり
軽微な場合には無症状であるが，シャント量が増大す
るに従い低酸素血症が顕著となり，チアノーゼ，ばち
指，多血症，労作時呼吸困難などが認められる．
右→左シャント率は 99mTc-MAA肺血流シンチグラ

フィーから（totalbodycounts─totallungcounts）
/totalbodycounts×１００の計算式にて算出した２）．他
の計測方法としては１００％酸素吸入法があるが，その
誤差に関しGenovesiらは遺伝性出血性末梢血管拡張
症においてシャント率を１００％酸素吸入法とRIシンチ
法により測定し，後者がより正確であると結論してい
る３）．また１００％酸素吸入法では完全な右→左シャン
トであることが前提であるが，動静脈瘻の部分でわず
かながらも周囲肺胞とガス交換が行われる本疾患では，
原理的にシャント率が実際より低く算出されることと

なる４）．従って今回我々がRI法で算出したシャント率
は４２.５％と非常に高値ではあるが，術前の著明な低酸
素血症からも信頼し得る値と考えた．
本疾患は良性ではあるが進行性であることや脳膿瘍

や破裂の危険性があることから，無症状であっても治
療の適応とされている５）．治療としては従来から行わ
れていた外科的切除に加え，近年では低侵襲で肺機能
が温存されるという利点から経カテーテル塞栓術での
報告も多く見られる．腫瘤径が６cm未満，流入動脈
の径が１０mm未満の場合によい適応とされる６）．しか
しながら経カテーテル塞栓術は低侵襲である一方で長
期成績では５７％と高率な再開通の報告７）や塞栓物質の
逸脱８）も報告されており，その適応には注意が必要で
ある．本症例では流入動脈の径が１０mm以上である
ことに加え，シャント率が４２.５％と非常に流量が多い
ことから外科的切除の適応と考えた．
良性疾患であることから外科的切除といえども核出

術や区域切除などによる可及的な肺機能の温存が考慮
されるべきであり９），近年では末梢病変に対する胸腔
鏡下手術での良好な成績が数多く報告されている１０，１１）．
一方で異常血管の残存による再発の可能性が示唆され
る１２）ことから，中枢病変への適応には慎重な検討が必

Fig.4a Pulmonaryangiographyshowingshuntflowintotheleftatriuminthepulmonaryarteriophase.
b Awhole-bodyimageofperfusionscintigraphyshowingextrapulmonaryactivityinthe
brain,thyroidgrand,liverandkidneys.
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要である．今回我々の症例でも当初は区域切除を検討
したが，同一葉内の離れた２区域に病変があることに
加え，術前の3D再構築CT画像や動脈造影にて静脈中
枢での瘻孔形成が確認されたことから，異常血管の完
全切除を優先し肺葉切除を行った．上記の如く肺機能
温存は十分に考慮されるべきではあるが，再発防止の
観点からも中枢病変の場合には瘻孔を完全に切除しう
る確実な術式を選択することが重要であると考えた．

結 語

動脈血酸素分圧の著明な改善を得た多発肺動静脈瘻
の１手術例を経験した．中枢での瘻孔形成が確認され
る場合には肺葉切除を含む確実な切除が重要であると
考えた．
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Thepatientwasa66-year-oldfemale.Inthecourseoftherapyforcompressionfracture,cyanosiswaspointedout.

ChestCTscanrevealedabnormalvesselsintherightS6sub-pleuraandthedirectconnectionbetweentherightA8

andrightinferiorpulmonaryvein.Pulmonaryangiographyshowedshuntflowintotheatrium.Perfusionscintigraphy

revealedextrapulmonaryactivityduetotheright-to-leftshuntandahigh-levelshuntratio.Thediagnosisof

pulmonaryarterio-venousfistulawasmadeonthebasisofthesefindings.Arightlowerlobectomywasperformedvia

video-assistedthoracicsurgery.Severehypoxemiawasimprovedaftersurgery.Thepostoperativecoursewas

uneventful,andthepatientwasdischargedonthe19thPOD.


