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Angiographically Occult A VM : 

Report on Two Cases 
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With progress in radiological imaging diagnostic tools such as CT scan and MRI, reports 

of vascular malformations which are not visualized angiographically are increasing in number 

and the clinical importance of these angiographically occult angiomas in differential diagnosis in 

the case of intracranial mass lesion, or underlying disease of intracranial hemorrhage, is being 

recongnized. 

Thus we report on two cases of angiographically occult A VM, one with hemorrhagic event and 

the other with no hematoma, and discuss the radiological characteristics of these angiographically 

occult AV Ms. In the first case, a 56 years old male was admitted with a transient episode of spatial 

agnosia. The neurological examination on admission showed only slight constitutional apraxia 

and equivocal left upper quadrant hemi-anopsia. A CT scan revealed a homogenous low density 

area in the right parieto-occipital lobe, which showed no contrast enhancement. MRI showed a 

heterogeneous intensity area corresponding to the LDA in the CT scan. No vascular lesion was 

found in the angiography. Benign tumors such as granuloma or epidermoid were suspected, but no 

definitive diagnosis was made preoperatively. Surgical exploration was performed and histological 

section disclosed thrombosed AVM. The second case was a 44 years old male, who suffered 

from severe headache of sudden onset and became gradually comatose. The CT scan showed 

cerebellar hematoma and no vascular lesion was found in the angiography. An emergency 

operation was performed and numorous vascular structures were found in the hematomci cavity. 

Histological study revealed A VM. 

緒
"' 

血管造影が脳動静脈奇形（AVM）の臨床診断におい

て，確定的検査法であることは言うまでもないが，一

方， AVMの存在にもかかわらず血管撮影上異常所見

を認めない，あるいは avascularmassを呈する場合
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があるととはよく知られており，今日では一般に an-

giographicalJy occult A VM (AOA VM）と呼ばれてい

いる凶4-6,JJ,山．近年， CT,MRI等の画像診断の進歩

により，とのような AOAVMの報告例は増加しつつ

あり，頭蓋内出血の原因疾患および占拠性病変におけ

る鑑別診断上重要なものとなりつつある．今回著者ら

は血管撮影上 AVMの所見を認めず手術所見及び組

織学的所見より AOAVMと診断し得た2症例を経験

したので報告する．

症例

56才男性．既往歴として糖尿病および Lerische症

候群を有する．く現病歴〉昭和62年5月15日朝，会社へ

出動する前，ネクタイを結ぼうとして結び方が解らな

かった．その日はノぜイクで出勤途中，駐車中の車にぶ

つかったり，会社で机などの障害物にぶつかる等の

出来事が頻発した．特に体の左半分をよくぶつけたと

のことであった．自分では特に物が見えl亡くいという

自覚は無かった．その後も同様の出来事が続いたため

5月22日某病院に入院した．頭部 CT上異常を指摘

され精査・加療目的で5月26日当科入院となった．上

述の如き異常は発症後約一週間で消失した．く入院時

所見〉意識清明．四肢の運動，知覚麻療なし．視野

検査では左上1/4同名性半盲が疑われたが，集中力が乏

しく検査所見の再現性が乏しいとの事で確定的ではな

かった．軽度の構成失行を認めたものの入院後は空間

認知等の障害は明らかではなかった．一般検査所見で

は空腹時血糖321mg/dl，尿糖4＋と糖尿病の所見を呈

する以外は正常範囲であった．〈神経放射線学的所見〉

頭蓋単純写では異常を認めず 頭部CTでは右頭頂後

頭部皮質下IC境界明瞭な造影剤増強効果を受けない低

吸収域を認めた（Fig.1). mass effectは殆ど認められ

なかった.MRIではCT上の低吸収域に一致して，不

均一な信号強度を呈する massを認めた（Fig・0・病変
は複数の成分より構成されており，またその内部には

SE (500/17）にて高信号を呈する索状の構造物を認め

た.massの周辺部は， SE(2000/90および500/17）に

て低信号域を示した．血管撮影では左後大脳動脈の

calcarine branchの造影が不良である事を除けば血

管性病変，腫蕩陰影等は認められなかった（Fig.2）・

くEEG所見〉右頭頂および後頭部の誘導において0波

が多く混入し徐波化傾向がみられたがてんかん発作波

は認められなかった．

以上の所見より肉芽腫あるいは MRI上脂肪を示唆

する信号強度を示す成分が見られたととより， epider-

moid等の良性腫蕩を疑い診断確定の目的で6月19日

手術を施行した．

く手術所見〉腹臥位Iζて頭頂後頭関頭を行った．超音

波断層像により病変を同定した後，硬膜を聞くと，脳

表はhemosiderin沈着が認められ，くも膜は強く肥厚

しており陳旧性の出血の存在が示唆された．脳溝Iζ沿

って深部iζ向かうと MRIで見られた索状の構造物に

一致すると恩われる血栓化した血管性の組織が認めら

れとれを全摘出した．〈組織学的所見） HE染色で

は内陸K血栓を有する大小の血管組織が認められ，

Elastica-van Gieson染色では内弾性板を有する動脈成

Fig. l. Plain CT scan (Left) shows homogenous low density area, which on MRI is revealed as a heter 

ogeneous intensity lesion (Center: SE500/17, Right: SE2000/90). 
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Fig. 4. CT scan on admission shows high density area in the left cerebellar hemisphere (Left）・

Post-operative CT scan (Right) reveals small ventricles and marked brain swelling. 

Fig. 5. Angiography shows no vascular lesion. 
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Fi邑.6. Histological section of case 2 (Elastica-van Gieson staining). N umorous vascular structures are 
found, some of which contain internal elastic membrane in their walls. 

分が認められた．また Masson’sTrichrome染色では

陳旧性血径とともIL新鮮な血栓の存在が認められ，ま

た血管内に赤血球が見られる乙とからも血流の存在

が示唆された （Fig.3）.以上の所見より thrombosed

AVMと診断した．く術後経過〉手術による新たな神

経脱落症状の出現なく，また術前見られた空間認知の

障害も認められなかった．視野障害も術前と同様明瞭

なものは認められず，現在坑窓筆剤投与により外来経

過観察中である．

症例 2

44才男性．特記すべき既往歴なし． く現病歴〉昭和6

2年10月28日悪心， P医吐，頭痛を訴え近医入院 翌29日

夕より意識隊筈出現.30日より失調性呼吸出現.31日

当科搬入．〈入院時所見〉意識レベル100(3-3-9）.中枢

性過換気と思われる呼吸様式を示し，血圧240/100

mm Hg と著明な高血圧を認めたa 櫨孔は左右差なく

また対光反射は両側迅速かつ完全であったが，項部硬

直および眼底ICうっ血乳頭を認めた．く神経放射線学

的所見〉頭蓋単純写ICて異常を認めず頭部CTにて

左小脳半球lζ出血と恩、われる高吸収域を認め第4脳室

の偏位，脳室拡大が見られた（Fig.4）.脳血管撮影にて

動脈痛， AVM等の血管性病変，および腫場陰影等は

明らかなものは認めなかった（Fig.5）・

同日高血圧性小脳出血の診断のもとに後頭下関頭，

血腫除去術を施行した．術中所見では静脈性の索状血

管性組織を認め海綿状血管腫を思わせた．く術後経過〉

術後著明な脳麗張（Fig.4）をきたし，程なく瞳孔散大，

脳波平坦となり11月3日死亡した．く組織学的所見〉症

例1と同様， HE染色lζて大小多数の血管成分の集族

を認め，また Elastica-vanGieson染色において弾性

線維を有する多数の動脈成分を認めたととより AVM

と診断した（Fig.6). 

考察

頭蓋内出血の原因疾患のーっとして smallvascular 

malformaqonの臨床的重要性が広く認識されるよう

になったのは， M川 gnlisらの脳内出血剖検例におけ

る検討以来の事であるとされている仙 また1956年

Crawford, Russelは自験例をもとにこれら smallvas-
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cular malformationを”crypticangioma＂と呼び報告

したゐ とれ以来血管写上明かでない vascularma!-

formationについて多くの報告がみられ，今日一般に

angiographically occult A VM (AOA VM）と呼ばれる

ようになった．乙れらの AOAVMが血管写上摘出さ

れない機序として， (1）血管内腔の血栓化によるいわゆ

るthrombosedAVMの場合（2)AVMの大きさが小さす

ぎて血管写上認められないいわゆる crypticangioma 

の場合（3）出血による AVMの破壊あるいは血麗の圧

迫により造影されない場合，の3つの説明がなされて

いる山 これに従えば我々の症例lは機序（1)に相当

し，また症例2は機序（3)K当ると恩われた．

とれまでの AOAVMのCT所見に関する報告では，

単純CTでは大多数の例で不均一な高吸収域を呈し，

しばしば石灰化を有するとされている抽出山．また

mass effectを呈する例は少なく，あっても軽度であ

る．造影CTでは，大多数の例で軽度から中程度の不

均一な増強効果を示し，時lζAVMの成分が小さく

著明な増強効果を受けるととがあるとされている．と

れに対し我々の症例1では，単純CTでは均一な低吸

収域を示し，造影 CTでは増強効果を受けなかった．

AOAVM において，単純 CTで不均一な高吸収域と

して捉えられるのは，（1）出血（2）血栓化（3）石灰化のいず

れかと考えられる．また血栓化はその時期lとより高吸

収域から低吸収域まで様々な所見を呈し得ると考えら

れる．従って乙れらの因子の組合せにより， AOAVM

は基本的には種々の所見を呈していて良いと考えられ

る．我々の症例が，均一な低吸収域を呈した事より，

手術所見と合わせて，血栓化が起こってかなり長期間

経過しており，しかしながら，未だ石灰化を来すに至

っていない時期と考えられた．また造影剤増強効果の

程度は残存血管内腔，残存血流の程度及び造影剤の漏

出の程度と関係すると思われるが，我々の症例では組

織学的には血流が証明されるものの， CT上造影効果

が殆ど無いことより，その残存血流は極めて乏しかっ

たと考えられる．

近年 MRIの発達にともない vascularmalforma-

ti onの MRI像に関する報告が増加しており....山，

AOAVMの MRI所見についての報告も散見される．

特徴的な所見として亜急性期から慢性期の血腫を示す

中心部の Tl強調画像における高信号域及び周辺部の

Tl, T2強調画像における無信号または低信号域の所

見が挙げられている山．しかしながら CT所見と同様

に出血の既往がない，或はあっても非常に古い場合IL

は，中心部は血栓化の進行その時期などにより，様々

な像を示すととが考えられる．また周辺部の低信号あ

るいは無信号域の部分については，血流による flow

void sign或は hemosidenn による paramagnetic

effectまたは石灰化の所見として説明されているIll

我々の症例lにおいても，周辺部lζ低信号域を認めた

が，術中所見より hemosrdermの沈着を認め，乙れに

よる paramagneticeffect によるものと考えられた．

症例1における初発症状は（1）半側視空間失認（2）同名

性半盲の何れかあるいは両者の合併である可能性が考

えられた．ネクタイを結べなかった事より一見着衣失

行を思わせるが着衣動作の障害はこれのみであり，そ

の後出現しておらず，また，頻固に体の左半側を障害

物にぶつけるなどより，半但u視空間の無視または視野

障害が考えられた．しかしながら視野測定の結果では

必ずしも視野欠損は明かではなく，むしろ検査の遂行

が円滑に行えなかった乙とより視空間失認ではないか

と考えた．

半側視空間失認における脳損傷部位に次いては必ず

しも諸家の見解は一致していないが，右頭頂葉後部，

あるいは右頭頂後頭側頭葉の接合部が重要であるとす

るのが一般的である7》 本症例における AVMの局

在はこれらの部位に一致しており，また，CT,MRI上

AVM以外に器質的病変を認めなかったことより，

AVM lζ密接に関連して何らかの機序で一過性に視空

間失認を主徴とする大脳巣症状が発現したととが示唆

された．

出血を除けば AVMにおける神経巣症状の発現は

一般に(l)high乱owAV shuntよる血流の steal(2) 

epilepsy によるとされている．本症例のごとき，組織

学的には血流の存在は認められるものの血管写で造影

されないものが血流の stealを起こすととは考えがた

い.AVMの血栓化IC伴う血行動態の変化lζ関連して

症状が発現したとも考えられるが，乙の場合血栓化は

日が浅く CT上高吸収域を呈すると思われ，との可能

性も否定的である．したがって脳波上は発作波を捉え

ることは出来なかったが， AVMの存在部位を focus

とする focalserzur巴の発現であるとする可能性が最も

高いと恩われた．

結 語

(1) 出血例l例，非出血例l例の2例の AOAVMに

ついて報告した．

(2) CT, MRI等の画像診断の進歩にともない，これ
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らAOAVM は占拠性病変の鑑別診断および脳内出血

の原因疾患として忘れてはならないものであると思わ

れた．
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