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症 例

経皮的カテーテル塞栓術 と外科的切除の併用による

両側性多発性肺動静脈瘻の1治 験例

木下 敬弘, 太田 安彦, 平能 康充, 渡邊 俊一

小田 誠, 村上 眞也, 渡邊 洋宇

要 旨

症例 は56歳,女 性.健 診 にて左 下肺 野の異常影 を指 摘 された.胸 部CTに て肺動 静脈瘻 が疑わ れ入 院

となった.肺 動脈 造影 にて左下葉 の動静脈痩 は最 大径60mm,流 入血 管径が8mmと 大 きいた め経皮 的

カテーテル塞栓術(以 下;TAE)は 不可能 と判 断 された.ま た同時に右下葉 に も最 大径10mmの 動静脈

瘻 を認 めたため,こ れに対 してはTAEを 施行 した.左 側 の動静脈瘻 に対 して開胸 下に瘻 切除術 を施行 し

た.

索引用 語:肺 動 静脈瘻,外 科 治療,Rendu-Osler-WeUer病

pulmonary arteriovenous fistula, surgical treatment, Rendu-Osler-Weber disease

は じめ に

両側多発性の肺動静脈瘻 は比較的稀な疾患で

ある1),今回,我 々はRendu-Osler-Weber病(以

下;Osler病)に 合併した両側性多発性肺動静

脈瘻に対 して,経皮的カテーテル塞栓術(以 下;

TAE)と 外科的切除を併用し良好な結果を得た

症例を経験したので報告する.

症 例

症 例:56歳 女性.

主 訴:胸 部X線 異常陰影.

既往歴:31歳 時,子 宮摘出術.

家族歴:特 記すべきことなし.

現病歴:6～7年 前より時折鼻出血を認め治

療を受けていた.呼 吸苦や頻脈などの自覚症状

は認めていない.以 前より会社の健診にて胸部

X線 異常陰影を指摘されていたが放置していた.

1998年 の健 診 に て再 度胸 部 異 常 陰影 を指 摘,CT

に て肺 動 静脈瘻 が 疑 わ れ精 査 加 療 目的 に入 院 と

な った.

入 院 時 現 症:身 長161cm,体 重56kg,血 圧

124/68mmHg,脈 拍64/分 ・整, チ ア ノ ーゼ な

し.NYHAI..左 背 下部 に収 縮期 血 管 性 雑 音 を

聴 取 し,両 手 指 に バ チ指 を認 め た.

入 院 時 検 査 所 見:末 梢 動 脈 血 ガ ス分 析 所 見

pH7.411, Pao2 56.0 Torr, Paco2 40.5

Torr, Sao2 89.3%. 血 算,生 化学 所 見 に異 常認

め ず.

胸 部X線 写 真:左 下肺 野,横 隔膜 直 上 に径60

×50mmの 境 界 鮮 明,内 部 濃 度均 一 な 円形 陰影

を 認 め た(Fig.1).

心電 図所 見:特 に異 常 所 見 を認 めず.

胸 部CT所 見:左S10に 径60×45×60mm大

の腫 瘤 影 を認 め,造 影CTで は肺 動 脈 と同期 し

て造 影 され肺 動 静 脈瘻 が疑 わ れ た.3次 元CT

画 像 で は2本 の流 入 血 管 が 明瞭 に 描 出 され た

(Fig.2).

入院 経 過:全 身検 索 に よ り舌,口 唇,鼻 腔 に

毛細 血 管 拡 張 を認 め,Osler病 と診 断 され た.脳
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及 び網 膜 に異 常 血管 は認 め なか った.

肺 動 脈造 影 所 見:左A10か ら拡 張,蛇 行 した

2本 の流 入 動 脈 が動 静 脈 瘻 を形 成 し,流 出 静脈

は左 下肺 静 脈 に環 流 して いた(Fig.3A).ま た右

側A10末 梢 に も径10mmの 動 静 脈 瘻 が 認 め ら

れ た(Fig.3B).IDCコ イル(タ ーゲ ッ トシ ーエ

ム ア イ社)(6×20mm2本,4×12mm2本)

を 用 い て右 側 に対 しTAEが 施 行 され た.左 側

の 巨大 な動 静 脈 瘻 に対 し て は,14×20mmの コ

イル を用 い てTAEが 試 み られ た が,コ イ ル の

migrationが 生 じTAEは 不 可 能 と判 断 され た.

左 下葉 の動 静脈 瘻 に対 し3週 間後 に手 術 を施 行

した.

手術 所 見:左 後 側 方 開 胸,第6肋 間 にて 開胸

した.S10に 位 置 す る動 静 脈 瘻 と周 囲 肺 実 質 と

の境 界 は比 較 的 明瞭 で あ り,2本 の流 入 血管 及

び流 出血 管 を結 紮 後 瘻 を核 出 した.A10末 梢 域

に一 部 血 行 不全 領 域 を認 め た た め,肺 部 分切 除

を追 加 した.

術 後 経 過:順 調 に経 過 し術後2週 問 目に退 院

とな った.退 院 時 に施 行 され た末 梢 動 脈 血 ガ ス

分 析 の 結 果 はPao2 83.6 Torr, Paco2 40.1

Torr, Sao2 97.3%と ガ ス分 圧 の著 明 な改 善 が

認 め られた.術 後3ヵ 月 経 過 した現 在,外 来 に

て経 過 観 察 中 で あ るが,末 梢動 脈 血 ガ ス分析 も

Pao2 83.3Torr, Paco2 36.4Torr, Sao2 97.2%

と変化 を認 め ず,良 好 に経 過 して い る.

考 察

肺 動 静 脈 瘻 に お け る両 側 同 時発 生 の頻 度 は約

20%で あ り1), Osler病 を合 併 す る頻 度 は本邦 で

は5～10%と され る2).ま た,Osler病 合 併例 で

は多発 例 の頻 度 が40～50%と 高 い こ とが 知 られ

Fig. 1 Chest X-ray film shows a homogenous 
shadow in the left lung field (arrow).

Fig. 2 3-dimensional CT indicates pulmonary 
fistula (head arrow) with two feeding 
arteries (arrow).

Fig. 3 Left pulmonary arteriogram shows a large 
arteriovenous fistula (A). Right pulmo-
nary arteriogram shows a small arter-
iovenous fistula (arrow) (B).
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て い る1,3).両 側 性 多 発 性 肺 動 静 脈 瘻 に対 し て

TAEと 外 科 的 切 除 を併 用 した とい う報 告 は過

去 の文 献 を検 索 した 限 りで は本 症 例 を 含 め3例

あ った3,4)(TaUle1)が,い ず れ の症 例 も肺 機 能

の温 存 と と もに 良好 な結果 を得 て いた.

本 疾 患 の 約28%は 無 症 状 で あ る1)が,未 治 療

例 で は脳 膿 瘍,瘤 破 裂 な どの重 篤 な合併 症 の危

険 が あ る.外 科 治 療 法 ・塞 栓 療 法 の 安全 性 が高

くな った 現在 で は,有 症状 例 のみ な らず,無 症

状 で も積 極 的 に治 療 す べ き との意 見 が あ る1,3,5).

Whiteら6)は 径2.0cm以 下 の 無 症 状 例 に お け

る治 療 の意 義 は 明 らか で は な いが,流 入血 管 の

径 が3mm以 上 の もの は無 症 状 で も将 来 合 併

症 を お こす 可 能 性 が 高 い の で治 療 す べ き と述 べ

て い る.治 療 法 の選択 に 際 して は瘻 の数 部 位,

大 き さ,合 併 症 の有 無,肺 高 血 圧 症 の有 無,及

び患 者 の全 身 状 態 な どの 因子 の正確 な評 価 が 必

要 とな る.

本 疾 患 に対 す るTAEは1978年, Taylorら7)

に よ って初 め て報 告 され た.低 侵襲,肺 機 能 の

温 存,繰 り返 し施 行 可能 とい う利 点 が挙 げ られ,

手 術 リス クが高 い症例 や 両側 性 多発 性 の病 変 で

の有 効 性 が前 告 され て い る2,6).一 方,欠 点 とし

て血 栓 形 成 あ る い は コ イ ル のmigrationな ど

に よ る全 身 へ の塞 栓 の危 険 性 が あ り8),そ の 適

応 は慎重 に な され るべ きで あ る.最 も問 題 と な

る コイ ル のmigrationの 発 生 率 は1.2%と 報 告

され て い る1).近 年 の コ イル は イ ン タ ー ロ ッキ

ン グ タイ プ とな って お り,カ テ ーテ ル か ら離 脱

す る前 にmigrationの 発 生 を確 認,適 応 の有 無

を判 断 出来 る よ うに な っ て い るが,カ テ ー テル

の選択 的 挿 入 が 技 術 的 に 困難 な部位 に瘻 が 存 在

す る場 合 等 で はTAEの 適 応 か ら除 外 され る.

ま た 流 入 血 管 の径 が8mm以 上 の 巨 大 な 瘻 に

対 してもTAEは 可能 となる場合もある9)が,

本症例の如 くmigrationを 含めた合併症の可

能性が高いと判断された場合,外 科的切除が必

要 となる.

外科的切除に際しては可及的に正常肺組織を

温存 した瘻切除術が理想的である.し かし病変

によっては術中に肉眼,触 診上,瘻 を確認出来

ず区域切除や葉切除が必要な場合もある510).近

年,侵 襲面でTAEと 開胸下手術の中間的な位

置を占める胸腔鏡下手術による本疾患に対する

肺部分切除術も報告されてお り11,12),末梢域に

発生した小型の瘻に対しては有効な治療手段 と

な りうると考えられる.本 症例の場合,2本 の

流入血管を有する巨大な瘻を形成してお り安全

性を考慮し,開 胸下に瘻の切除を行った.周 囲

肺組織との境界は比較的明瞭であり,縮 小手術

を安全に施行 しえた.

予後に関しては外科的切除後では長期観察例

でもきわめて良いとされ,一 方TAE施 行後の

再発率は現時点では0.5%前 後 と報告 されてい

る1).特 に多発例では残存した小さな瘻が術後

拡大する可能性が示唆されている.こ のため治

療後も定期的なCT検 査や血液ガス分析検査が

必要とされており鋤,本 症例でも厳重なfollow
-upを 行 う予定である.

お わ り に

以上,TAEと 外科的切除の併用が有用であ

った両側性肺動静脈瘻の1例 を報告した.両 側

性多発性の肺動静脈瘻に対 してはTAEが 第一

選択であるが,症 例によっては外科的切除を併

用することで安全かつ確実な治療が可能である

と考えられた.

Table 1 Cases of pulmonary arteriovenous fistula treated by combined embolization and surgical therapy 

in the literature.
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A case of bilateral pulmonary arteriovenous fistula treated 

by both embolization and surgical combined therapy 

Takahiro Kinoshita, Yasuhiko Ohta, Yasumitsu Hirano, Syunichi Watanabe 

Makoto Oda, Shinya Murakami, Yoh Watanabe 

Department of Surgery (1) Kanazawa Uiversity School of Medicine 

A 56-year-woman was admitted to the hospital with an abnormal shadow in the left lower 

lung field on chest X-ray film. The findings on chest CT examination suggested a pulmonary 

arteriovenous fistula. Left pulmonary arteriogram showed a large fistula (60 mm) with feeding 

vessels of 8 mm in diameter in the left lower lobe. It seemed to be impossible to perform 

embolization because of the size of fistula and its feeding vessels. Right pulmonary arteriogram 

at the same time revealed a small fistula of 10 mm in diameter in the right lower lobe, which 

was treated by embolization. The fistula of the left lung was resected on thoracotomy.


