
症例報告

出血を来した腹腔内血管肉腫の 1例
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出血を来した腹腔内血管肉腫の 1例を経験したので報告する．症例は 66 歳の男性で，著明な
貧血，腹部膨満を認め当院に紹介となった．CT，腹水穿刺にて大量の腹腔内出血が疑われた．
明らかな出血部位は不明であったが，緊急開腹手術を施行した．開腹所見では，腸間膜に数mm
程度の暗赤色結節を多数認め，そのそれぞれから漏出性の出血を来していた．大網には 2～3cm
大の結節形成を認め，主な出血源と考えられ，大網を可及的に切除したが，完全な止血は困難
であった．腹腔内を検索したかぎり，その他明らかな腫瘍は認めなかった．病理組織学的検査
にて血管肉腫と診断した．術後精査にて原発巣は確定できず，大網または腸間膜原発の血管肉
腫と考えられた．大網，腸間膜原発血管肉腫は極めてまれな疾患である．一般に，血管肉腫は
非常に予後不良であり，本症例も術後 33 日目に死亡した．

はじめに
血管肉腫はまれな悪性腫瘍であり，予後不良な

疾患として知られている１）．頭皮，顔面の皮膚に発
生することが多く，腹腔内原発のものとしては肝，
脾原発例の報告が散見されるが，比較的まれであ
る２）３）．今回，我々は腹腔内出血を来した大網また
は腸間膜原発と考えられる血管肉腫の 1例を経験
したので，若干の文献的考察を加え報告する．

症 例
患者：66 歳，男性
主訴：腹部膨満
既往歴：一過性脳虚血発作，高血圧，高脂血症，

左鼠径ヘルニア．
現病歴：2008 年 8 月末からふらつきを自覚し

ていた．9月になり腹痛，全身倦怠感が出現し，前
医を受診したところ，著明な腹部膨満と貧血（Hb
5.3g�dl）を認め，精査加療目的で入院となった．
上部消化管内視鏡検査では，幽門近傍に小潰瘍病
変が存在するのみで，明らかな出血源は認めな
かった．入院後も貧血は進行し，赤血球輸血を連
日行うことにより小康状態を保っていた．腹部膨

満はさらに増悪し，腹部CTにて大量腹水を認め，
当院に紹介，転院となった．打撲など外傷の既往
はないとのことであった．
現症：Japan Coma Scale（JCS）I-3，血圧 137�

35mmHg，脈拍数 101 回�分，体温 36.8℃，SpO2
99％（鼻カニューラ酸素 2L），眼瞼結膜貧血著明，
眼球結膜黄染なし，腹部は膨満著明，腸蠕動音減
弱，圧痛なし．
血液検査所見：Hb 5.7g�dl と著明な貧血を認め

た．その他白血球上昇，高度の腎機能障害を認め
た．腫瘍マーカーは正常範囲内であった（Table
1）．
胸腹部CT：Density の高い大量の腹水を認め

た．大網は毛羽立っており，癌性腹膜炎の可能性
が考えられたが，原発巣は指摘できなかった（Fig.
1）．
腹水穿刺所見：外観は血性であり，腹水中Hb

5.8g�dl であった．腹水細胞診結果は class1 であっ
た．
来院時全身状態は安定しており，出血源が不明

であることから，輸血を行いながら精査を進める
予定とした．しかし，入院翌日腹部膨満はさらに
増悪し，呼吸障害，排尿障害も出現したため緊急
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Fig. 1 CT scan showed a large volume of ascites in 
the peritoneum. Dirty fat area was seen in the 
omentum（arrow）．

Fig. 2 a：Laparotomy showed a lot of small dark 
red nodes in the mesentery. b：We showed nodes 
of two or three centimeters in the resected omen
tum（circle）．

a

b

Table 1 Labaratory data on admission

mg/dl8UAmg/dl1.71CRP
mg/dl114TCHg/dl5.6TP
IU/l41AMYg/dl2.9Alb
IU/l27LPSIU/l98ChE
/μl1.87×106RBCmg/dl0.7T-BIL
%17.5Htmg/dl0.3D-BIL
g/dl5.7HbIU/l22AST
‰139.1retiIU/l11ALT
/μl15.3×103WBCIU/l202LDH
%75SegIU/l172ALP
%1.00BandIU/l24LAP
/μl20.2×104PLTIU/l15γ-GTP
sec29APTTmg/dl2.15Cr
sec13.7PTmg/dl55BUN

1.08PT-INRmEq/l130Na
mg/dl309fibrinogenmEq/l94Cl
ng/ml343.8FDPEmg/dl7.2Ca
ng/ml0.5CEAμg/dl70FE
U/ml2.7CA19―9ng/ml73ferritin
ng/ml0.8SCCμg/dl234UIBC

手術を施行した．
手術所見：開腹時血性腹水が大量に流出した．

腹腔内を検索したところ，腸間膜に数mm程度の
暗赤色結節を多数認め，おのおのから漏出性の出
血を認めた（Fig. 2a）．大網には 2～3cm大の結節
形成を認め，出血の主な原因と考えられた（Fig.
2b）．大網を可及的に切除し，ある程度の止血は可
能であったが，多数の小結節からの出血を完全に

止血するのは困難と判断し，閉腹する方針とした．
胃，大腸，肝臓，脾臓，胆囊など腹腔内を検索し
たが，原発巣は明らかでなかった．術中総出血量
は 7,977ml であった．
病理組織学的検査所見：大網に出血を伴う結節

状病変が複数形成されていた．組織学的には，核
が腫大し，明るく，核小体明瞭で，比較的明るい
胞体を有する異型細胞が充実性に増殖し，出血を
伴っていた．上皮様の細胞形態をとって増殖する
悪性腫瘍で，一部では腫瘍細胞がスリット状から
拡張した腔を囲む構造が認められた．腔の内部に
は赤血球を含んでおり，血管系の腫瘍が疑われた．
鑑別診断として分化傾向の乏しい癌，悪性中皮腫，
組織球系腫瘍などが考えられた．免疫染色検査で
は，血管系マーカーのCD31，WT-1（細胞質），
vimentin はび漫性に陽性，CD34 は一部陽性であ
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Fig. 3 Histological findings showed proliferation of epithelioid cells and glandular cavity formation with hemorrhage 
（a ; H.E. stain ×10）．Immunohistochemical stains for CD31 （b ; ×10），WT-1 （c ; ×10），and vimentin （d； 
×10） were diffusely reactive, and for CD34 （e；×10） were partially reactive.

a

ec d

b

Fig. 4 PET-CT showed FDG uptake along perito-
neum and pleura. FDG uptake was focally seen in 
vertebra, pelvis, sternum, rib, and right femur.

り，上皮性，間葉系マーカーの cytokeratin7�20，
AE1�3，epithelial membrane antigen（EMA），
carcinoembryonic antigen（CEA），Calretinin，
D2―40，α-SMA，Desmin，CD56，CD68，CD

163 はすべて陰性であった．以上より，血管肉腫と
診断した（Fig. 3）．
術後原発巣検索目的でCT複合型 positron

emission tomography（以下，PET-CT）を施行し
た．腹膜の肥厚が出現し，腹膜に沿って Standard-
ized uptake value（以下，SUV）2程度の fluorode-
oxyglucose（以下，FDG）集積を認め，癌性腹膜
炎に一致する所見であった．また，胸膜に沿って
SUV 1.5 程度の FDG集積を認め，癌性胸膜炎も疑
われた．その他，脊椎，骨盤，胸骨，肋骨，右大
腿骨に focal な FDG集積が多発し，骨転移が疑わ
れた（Fig. 4）．しかし，これらはCT上の変化は
はっきりせず，原発巣とは考えにくい所見であり，
原発巣は確定できなかった．PET-CTにて病巣は
腹部を中心に存在していたこと，腹腔内にのみ出
血を来していたこと，腹腔内の実質，管腔臓器に
病巣を認めなかったことから，大網あるいは腸間
膜原発の血管肉腫が疑われた．
貧血は緩徐に進行し，腹部膨満も増悪した．一

般的な血管肉腫の予後や転移の状況から，悪性疾
患の終末期の状態であり，ご家族と相談のうえ積
極的治療は行わず，症状緩和ケアを継続した．徐々
に全身状態悪化し，手術後 33 日目に死去された．
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ご家族の希望により剖検は施行しなかった．
考 察

血管肉腫は血管内皮細胞に発生する悪性腫瘍
で，肉腫のうちの 2％とまれな疾患である４）．
血管に沿って周囲へと伸展・増殖し，高率に遠

隔転移を来す極めて悪性度の高い予後不良な疾患
である１）．高齢者の頭皮，顔面の皮膚に発生するこ
とが最も多く，その他四肢の皮膚，肝臓，脾臓，
乳腺，軟部組織などにも見られる．転移頻度は肺
が圧倒的に多く，次いで肝臓，骨が続く．松本ら５）

は皮膚血管肉腫患者 69 例の集計から 5年生存率
6.1％と報告している．本症の発症要因として，慢
性持続性リンパ浮腫やトロトラスト，砒素，塩化
ビニル，放射線への暴露，外傷などが挙げられて
いる．本症例において，上記発症要因は認められ
なかった．
血管肉腫の病理診断には免疫染色検査が有用で

ある．第VIII 因子，CD31，CD34 などの血管内皮
マーカーや間葉系マーカーの vimentin などが陽
性となり，上皮系マーカーが陰性であることから
診断される．
本症例では，血管肉腫の原発として多い皮膚に

特に異常所見を認めなかった．PET-CTにて病巣
は腹部を中心に存在しており，腹腔内にのみ出血
を来していたこと，大網に出血を伴う 2～3cm大
の比較的大きな結節病変を認めたことから，大網
または腸間膜原発の血管肉腫が疑われた．血管肉
腫が血管内皮細胞から発生し，主に血行性に伸
展・増殖することから，大網，腸間膜の多数の結
節病変は，播種ではなく血行性転移と考えられた．
1983 年から 2008 年の間に医中誌Webにて，

キーワード「血管肉腫」，「大網」で検索した結果，
大網原発血管肉腫の報告は会議録で 2例の報告が
あるのみである６）７）．また，キーワード「血管肉腫」，
「腸間膜」にて検索したところ，腸間膜原発血管肉
腫の報告は 1例の原著論文を認めるのみであっ
た８）．それらすべての症例において，術前診断はな
されておらず，摘出標本の病理組織学的検査所見
にて確定診断に至っている．それぞれ，術後 1か
月，1年，5か月で死亡しており，やはり非常に予
後不良であると考えられる．PubMed にて 2008
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年までの期間で「angiosarcoma」，「omentum」を
キーワードに検索すると，大網原発血管肉腫は 4
例９）～１２），「angiosarcoma」，「mesentery」をキーワー
ドに検索しても腸間膜原発血管肉腫は 3例の報告
を認めるのみであった１３）～１５）．2 例１０）１２）は放射線治療
後，1例１５）はリンパ浮腫に伴う発症であり，その他
特に共通の誘因は認めていない．大網，腸間膜原
発血管肉腫の報告例の臨床的特徴を Table 2に示
す．大網，腸間膜原発の血管肉腫は世界的にも報
告例は少なく，極めてまれな疾患であり，本症例
は大変貴重な症例と考えられる．疾患の稀少性か
ら術前診断をつけることは困難であるが，切除標
本の免疫組織学的検索により診断可能である．診
断後の治療としては標準的なものはなく，rIL-2
療法や１６）～１８），タキサン系抗癌剤の有効性が報告さ
れているが１９）２０），エビデンスレベルは低く，今後さ
らなる症例の蓄積が必要と考える．
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A Case of Intraperitoneal Angiosarcoma with Hemorrhage

Yusuke Ome, Kazuyuki Kawamoto, Yoshinori Morimoto,
Tadashi Ito and Keizo Ogasahara

Department of Surgery, Kurashiki Central Hospital

We report a case of intraperitoneal angiosarcoma with hemorrhaging. A 66-year-old man admitted for signifi-
cant anemia and gastromegaly was found in. A computed tomography（CT）and abdominocentesis showed to
have a hemoperitoneal mass, but the hemorrhaging point was not clear. Emergency surgery to control hemor-
rhaging showed numerous dark red, individually bleeding nodules a few millimeters in size on the mesentery,
together with multiple 2―3 centimeters nodes in the greater omentum regarded as the main hemorrhaging
source. Omentectomy did not provide complete hemostasis. Examination of the abdominal organs showed no
primary tumor. Histopathological findings suggested angiosarcoma, but an additional workup did not deter-
mine the primary tumor. The definitive diagnosis was angiosarcoma of the greater omentum or mesentery-
extremely rare conditions with an overall dismal prognosis. Our patient died 33 days postoperatively.
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