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索引用語 :S状結腸海綿状血管腫

はじ3めに

大腸血管腫はまれな疾患であるが,大 量下血や反復

出血の原因となる.特 に直腸 S状 結腸に好発するび漫

性海綿状血管腫は幼小児期に発症 し, しばしば適切な

診断 ・治療がなされないままに重篤な出血を繰 り返す

ことが知 られている。.最 近われわれは14歳女性で突

然の大量下血により発症 し,術 前に大腸内視鏡検査 と

選択的動脈造影を行い緊急手術を施行 した,S状 結腸

び漫性海綿状血管腫の 1例 を経験 したので,大 腸血管

腫の本邦711の検討を併せ報告する.

症  例

患者 :14歳,女 性.

主訴 :下血,腹 痛.

家族歴 :特記すべきことなし。

既往歴 :生後 5カ 月てんかん,抗 屋攣剤服用中.昭

和60年 5月 IgA腎 症により当院小児科に入院 しパル

ス療法施行.以 来外来通院にて predonine,warfarin

服用中.

現病歴 i昭和60年10月24日午後 8時 ,硬 便排出後多

量の下血が出現し,翌 朝まで 5回 下腹部痛を伴 う出血

を繰 り返 し,当 院小児科に入院した。warfarin中止,

Vit.K2投与,輸 血を開始しつつ諸検査施行後,手 術 目

的にて当科に転科した。

現症 :身長146cm,体 重40.5kg.顔 貌 は苦悶状で

moon faseを塁し,限 険結膜は蒼白,眼 球強硬に黄痘
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なく,全 身に皮膚粘膜病変は認められなかった。血圧

120～80mmHg,脈 拍数110/min.胸 部理学的異常所見

なし.腹 部はやや膨瘤し左下腹部に圧痛を認めたが腹

膜刺激症状はなく,腸 雑音は元進していた。直腸指診

では血液の付着を認めたが,内 痔核 ・腫瘤は触知され

なかった.

入院時検査所見 :赤血球289×104/nlm3,Hb 9.Og/

dl,Ht 26.3%,自 血球12,000/mm3,血 小板15,1×104/

_3,PT 14.lsec(対 照11.0),APTT 40.lsec,(対

照31.0),TP5.lg/dl,Aib 3.lg/dl,BUN 25mg/dl,

Cr O,7mg/dl,Na 144mEq/′ ,K4.2HIInHg/′ ,Cl 105

mEq/′, GOT 71U/′ , GPT 61U/′ , LDH 246U/′ ,

ALP 62U/′ .

腹部単純 X線 撮影 :特に異常所見なく,骨盤内に石

灰化像は認められなかった。

胃内視鏡検査 :特に異常なし,

大腸内視鏡検査 :肛門縁より25cmの 部位に,内 腔

全体を占める暗赤色の隆起性病変が存在し,粘 膜下血

腫状の外観を呈していた。表面には血液が付着し少量

の持続出血を認め,出 血源と診断した (図1)。生検,

日側への内視鏡挿入は危険と半J断し施行しなかった。

選択的動脈造影 !下腸間膜動脈造影では内視鏡で確

認された病変の部位に一致するS状 結腸に,動 脈相で

はvasa rectaの伸展圧排と不整な静脈様の濃染像を

認め,そ の日側にも淡い濃染像が散在し,大 腸の■管

性病変特に血管腫が強く疑われた(図2).明 らかな腸

管内への造影剤の漏出はなく,静脈相は正常であった。

上腸間膜動脈造影では特に異常は認められなかった。
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図 3 摘 出標本.13× 10cmの 境界明瞭な内腔に突出

する,粘 膜下血腫状の所見である。

図4 病 理組織学的所見.粘 膜下層における血管腔.

大小の血腔が組織学的にみられ,壁 は薄いが血管内

皮細胞も一部には認められる。間質には強い浮腫を

伴っている。

期的吻合を避け, 日側断端を単孔式人工肛門とし,肛

門側 もmucous istulaと した。

摘出標本肉眼所見 :病変は13×10cm,境 界明瞭で内

腔に突出した血腫状の所見で,粘 膜面にはびらんが散

在していた。病変は粘膜下層が主体で筋層漿膜は炎症

性た肥厚 していた (図 3).

病理組織学的所見 :腸壁の粘膜下層を中心に大小の

血管腔が存在 し,内 腔は凝血で充満し腸管内腔側へ隆

起していた。血液を入れる腔壁は薄 く内側に血管内皮

細胞を有 し,海 綿状血管腫 と診断された(図 4).血 管

腫の周囲の粘膜筋板内と粘膜にも著明な出血を認め,

肉眼的に血腫状に膨瘤 していた所見 と一致した。

術後経過 :術後のと腸検査では残存結腸に異常所見

を認めず,第 26病 日に軽快退院した。術後 3カ 月目に

図 1 大 腸内視鏡所見.暗 赤色の隆起性病変が認めら

れ,新 鮮血が付着している。

図2 下 腸間膜動脈造影の動脈相.S状 結腸にvasa

rectaの伸展 ・圧排と濃染像を認める.

術前診断 :以上の結果 よりS状 結腸血管腫による

下血 と診断した。入院後血圧低下はないものの,輸 血

施行後も貧血の改善はなく,大 腸内視鏡検査で持続出

血を認めたため,転 科当日緊急手術を施行した.

手術所見 t開腹すると,腹 膜反転部 より15cm口 側

の S状 結腸が長さ13cmに わた り,径 6cmに 腫大 し一

塊の弾性軟の腫瘤 として触知され,漿 膜面には発赤 ・

浮腫が著明で一部には衆膜下出血が認められた。その

他の臓器には出血源 と思われる病変はなく,S状 結腸

切除術を施行した. 6カ 月間の大量ステPイ ド投与,

IgA腎 症による低蛋自血症,緊 急手術などを考慮 し一
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人工肛門閉鎖術を施行し,経 過は良好である。

考  察

大腸に発生する血管腫はまれであ り,欧 米では1839

年の Phillipsりの報告以来,文 献上約3004/11の報告があ

る1).本
邦では文献上検索 しえた範囲では,消化管多発

血管腫 9421を除き本pllを含め12例の報告があるに過ぎ

ない。～り(表 1).Gentryら 1めによれば,消 化管血管腫

の存在部位は小腸が41%と 最も多 く, 胃に31%,大 腸

に26%で あ り,大 腸では70%が 直腸に発生している.

血管腫は中胚葉性組織の胎生期遺残より発生すると

されているが1り
,そ の増殖が腫瘍性かあるいは先天性

のいわゆる過誤腫であるかについては意見の一致を見

ていない。組織学的には毛細管性血管腫,海 綿状血管

腫およびその混合型に大別できる。組織学的所見と臨

床的特徴をもとにした血管腫の分類は多数あるが,最

も汎用されるObendorf‐Kaiserlつの分類およびその頻

度を下記に示した1).

胃腸管血管性病変の分類1り

1.多 発性静脈拡張症 ;40～60%

2.海 綿状血管腫 ;25%

a.び 漫型

b.ポ リープ型

3.毛 細管性血管腫 (単純性)i5～ 10%

4.血 管腫症 ,2～ 12%

a,Osier‐Rendu病

b,非 遺伝性

多発性静脈拡張症と毛細管性血管腫は臨床症状を呈

することは少なく割検時に偶然発見されることが多い

が,海 綿状血管腫はその90%に 症状が出現し臨床上重

要である。本邦例では海綿状血管腫11例中 9例 (82%)

に出血を認め, 6例 では著明な貧血により輸血を必要

とした.そ の他腹痛 。テネスムス ・便柱狭小などの症

状が出現 している。ポ リープ型海綿状血管腫は,大 腸
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内視鏡検査の発達により近年報告例が増加しており,

大きさは4mmか ら3cmま で,発 生部位は大腸全体に

分布し一定の傾向は認められていない。

び漫性海綿状血管腫は特異な臨床像より他の血管腫

と特に区別 して考える必要がある。その特徴は直腸 S

状結腸に好発し,大 量下血ないし反復出血の形で幼小

児期より発症し,確 定診断が得 られないまま長い病悩

期間を有 し,時 に致死的となる点である1)。大きさ・形

態はさまざまで20～30cmに 達することもある。通常

血管腫は粘膜下に発生するが,腸 壁全層を侵したり時

に勝洸 ・子宮にまで浸潤するとされている。本邦例で

は80%が 直腸 S状 結腸に発生し,平 均年齢は26.5歳と

ポ リープ型の424歳 に比べて若年であった。発病年齢

は症例 1, 4, 5で は 4歳 であ り,病 悩期間はそれぞ

れ20,29,45年 に達 し,内 痔核ないし直腸ポリープと

診断され入院・手術を繰 り返 していた。Jereryら
1動の

報告でも直腸び漫性海綿状血管腫の80%が 確定診断ま

で痔核切除術を受け,最 高は 6回 に達 し初回手術のほ

とんどが10歳以下であったとしている。

近年,血 管腫や血管形成異常などの消化管血管性病

変が注 目され,大 腸内視鏡検査や選択的動脈造影によ

り診断された症例が増加している。血管腫の内視鏡所

見は,表面を覆 う粘膜の色調がその血管構造を反映し,

暗青色ないし暗赤色 (plum or wine color)を呈する

点である1い
。生検は出血の危険があ リー般に禁忌 とさ

れている。血管腫の動脈造影所見の特徴は, 1な いし

数本の動脈に連続 した類洞様の血管腔が,動 脈相の初

期より静脈相まで存在する点であるり。本421では同様

の所見により診断可能であったが,一 般に病変全体の

広が りを読影することは困難 とされている。

腹部単純 X線 検査では,頻度は少ないものの静脈石

の存在は本症に特徴的 とされ的,骨 盤内に石灰化像が

認められれば,本 症を診断する鍵 となる。と腸検査で

は粘膜下腫瘍状の陰影欠損像より,内 腔の狭窄 。閉塞

までさまざまな像を呈する。その他診断の助けとなる

ものは,幼 小児期よりの漫性出血の有無,家 族歴など

の詳細な病歴聴取,皮 膚粘膜血管腫の検索が重要であ

り,超 音波検査では骨盤内の hypOechoic massとして

描出されることがある1つ
.

治療は血管腫の切除を原則 とすべきであるが,具 体

的な方法は病変の部位 と大きさにより決定される。小

さいものでは内視鏡的ポ リペクトミーが可能な場合が

あ り11),手術的にも切開の上血管腫のみを摘出するこ

とで良いが,広 基性病変や大きなものでは腸管切除が

表1 大 腸血管腫 (消化管多発血管腫 9例 をのぞく)

合浩とぼ晏警止覇碑星
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必要である。上部直腸より口側では,前 方切除ないし

結腸部分切除により容易に切除されるが,び 漫性海綿

状血管腫では病変が直腸下部より肛門にかけて広範囲

に存在することが多 く,手 術々式選択に関しては問題

が残されている。Coppaら 1)は肛門括約筋温存術式は

術後合併症 。排便異常 ・再出血の頻度が高 く,根 治的

治療 として腹会陰式直腸切断術を推奨 している。一方

」effery15),wangら
1のは,自 然肛門を温存 させ colo‐

anal sleeve anastomosisを採用し好成績を得ている。

本術式は直腸粘膜を切除して直腸筋筒を温存 し, 日側

結腸と肛門を吻合するもので,筋 筒内に残存する血管

腫については,Jereryは放置し,Wangは 摘出すると

している。本来血管腫は良性疾患であ り,若 年者に多

いことより, 自然肛門を温存する木術式を積極的に採

用すべきと思われる.そ の他の治療法 として,照 射療

法 ・硬化療法 ・凍結療法 ・人工肛門造設術 ・動脈結紫

術が施行されているが,根 治性には疑間があ り切除を

原則 とすべきであろう。

Centrylめによれば,び 漫性海綿状血管腫で適切な治

療がなされない場合の死亡率は48%で あったとしてい

る。また血管腫症では病変が広範に存在 し,時 に致死

的な出血をきたすことがある.し かし大腸血管腫は切

除されれば,予 後は一般に良好である.

大腸血管腫はまれな疾患であるが,幼 小児期の大量

下血ないし反復する漫性出血例では本疾患を常に念頭

に置き,大 腸内視鏡検査や選択的動脈造影を駆使し,

早期に診断して適切な治療を選択することが重要であ

る。

ま と め

14歳女性で大量下血にて発症し,術 前に S状 結腸血

管腫 と診断し手術により救命 しえた 14211を報告し,本

邦例 と診断 ・治療上の問題点について検討を加えた。

本論文の要旨は第188回日本消化器病学会関東甲信越地

方会にて発表した。
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