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A 26-year-old male was admitted with chief complaints of melena, chronic hypochromic 

anemia and soft tumor at the right facial area. X ray examination of the small intestine 

revealed some of oval, thumb’s head sized, regular filling defects. 
Peritoneoscopic studies showed the multiple hemangiomas on the surface of the liver. 

Laparotomy was performed under the preoperative diagnosis of multiple hemangio-

matosis. 

At laparotomy, one 1.0 cm hemangioma was palpated in the stomach and electro-

coagulated. The liver contained a number of 3.0 mm  to 1.0 cm hemangiomas on the 

surface, three of which were removed as biopsy specimen. Jejunum and ileum contained 

15 hemangiomas ranging 0.7 mm to 2.0 cm in diameter, four of which revealed easily 

reducible intussusception. Two of the largest hemangiomas of them were removed by 

simple enterectomy and other lesions were electrocoagulated. In the sigmoidcolon one po・
lypoid 1.0 cm hemangioma was found and removed. 

Hemangioma of the face was removed 10 days after this operation. 

Pathologic examination of the resected specimen revealed cavernous hemangiomas. 

Multiple hemangiomas of the small intestine occur very rarely in Japan and also in 

other countries. This is the second case of the rare condition which has been reported in 
Japan. 

緒言

腸管に発生する良性腫叫は比較的訴なものであり，

事lj被服，脂肪鮪，内皮制II胞時などがあげらJIていろ．

l血管腫の発生はさらに少なし Raiford11の統計による

と全腸管腫楊のわずか0.3°；，にすぎない． 著者らは顔

1i'1i 皮下，肝臓， S 字状事.'iJJ!~，胃の各所にl血管脆を多発

しp 小Ht'；の多発性！（Il管賄からの出血による下恥慢性
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貧血をともなった所調多発性」血管』重注multipleheman-

giomatous syndromeの 1例を経験したので報告する．

症例州、ン売，26才，男，会社員

主訴．テール様使，貧血．

家族歴：父が気管支暢息、に催底、． 実弟が腹部細網肉

腫で死亡す．

既往歴： 2才のとき右顔面血管腫の摘除術をうけ

た. 13才頃より胃腸障害を訴えるようになった.25才

のとき低色素性貧血といわれて約3ヵ月間鉄剤投与を

うけたことがある．

現病歴 ．昭和38年6月頃よりテール様使に気付Aき，

周年8月頃より悪心，食思不振p 顔面蒼白，廻盲部痛

を訴え，虫垂炎の診断で同年10月某医に虫垂切除術を

うけた． しかし術後も上記愁訴が続きP 胃il＇号壌の診断
の下に某病院に入院し内科的治療を交けたが軽快しな

かった．同年12月更に某病院に入院，種々の検査を受

けたが判然とせず，依然としてテール様使及び貧血が

続いていた．この間計1920ccの新鮮Jill輸血を受けた．

精査のため昭和39年4月京都大学附属病院第l内nに
入院した．そこで種々の検査を行なった結果，小1/£~ .

結腸p 肝臓，顔面に多発する血管腫と診断されP 手術

の目的で同年9月19日京都大学附属病院第2外Fいこ入
院してきた．尚内科入院中赤血球数202万， Hh1SahliI 

31%と重篤な貧血に陥り，フマール酸飲！50mg/dayの

投与をうけて依復した．

入院時所見：体格中等，栄養良好，皮膚及び眼験結

膜は蒼白ではない．脈拍数98整緊張良好，血圧118/58,

右顔面に境界不明の柔かい腫癒を認める｛図 1l，顕

図1 顔面）j兎 矧

;';j；その他にリンパ腺腫脹はない．胸部， u，肺JI＜に異
常を認めない．肺肝境界は第6肋間P 腹部は姐盲部手

術疲痕に一致して圧痛があり，肝は右中鎖骨線上 l検・

指触れp 辺縁鋭，硬度正常，表面平品圧11·~はない．

牌は肋F'｝下半横f旨触れるが硬くなく圧痛もない．下肢

浮腫なく腿反射正常，病的反射を認めない．運動，知

覚障害はない．

検査所見赤血球数 590万， Hh!Sahli) 95%, Ht 

46.5払白血Bl'数4却o.栓球数8.2万，血清総蛋白7.4g/
di ， プ ロトロンビン1時間 16.8 （＇ ＇~， 出血時間p 凝固時間

正常尿，心電凶に異常所見なし骨髄像では赤芽球系

の増殖が著明である他は異常を認めない．肝機能検査

成績は正常p 尿潜Jf!ll互応強陽性，胃透視p 胆道造影p

胸部X線p 直腸鏡検査等で異常所見はない．胃カメラ

検査は前後3回に亘り試みたが出血を忠わせる所見を

見出し得なかった．そこで小腸からの出血を疑いp 小

腸透視を入念に行なったところ，右腹部の小腸に指指

頭大，表面微細頼粒状， Bl'状の輪廓の比較的明瞭な陰

影欠損2コと左腹部小腸傍却にも同様の陰影欠損 lコ

を認めた（図2), i i'_IJl;)i!'.i視でlI下行結腸と S字状給

図2 小腸の陰影欠損

l]l,）の干名行部に示指頭大の陰影欠損を認めた（図 3・1. さ

らに腹腔災険査を行なったところ肝左薬辺縁に径約i

mm 乃至3mmの鮮紅色，表面扇平状で軽い凸凹のある腫

療を認めた（図4）. この所見から肝の血管麗と考え，

出J（［の危険があるためこの腫泌をさけてその周辺で肝

生倹を行なったが組織学的に」1.'ii~でメ\Ill!刈d の拡張も

なかった．牌は約2倍に拡張していたが，胆嚢は正常

で見得る範閉の腹膜p 腸間膜，小腸，大lj!,；＼に異常所見

を認め々かった． 59feによる飲代謝fli>作では plasmn

iron cli,,q】＂＂＇＂＂＇＂＇ ・’l‘げ 13分と ；普明に短縮し， pl.1,111.1 
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費十 4

図3 メ状結防の陰影欠損

図4 腹腔鏡写真．肝表面の血管腫

iron turnover rate 1.88 mg/kg/day, 95fe utilization 100 

00, 59Fe Reappearance peak JOζlay, Red cell iron tu 

mover rate 1.88略／kg/day と著II月な ~＇J、欠乏性貧血の成

図5 小/I易血管脆及びそのIJJ.；＼宣言．総
（＠甘子で示すところ）

績を示した．以上のような諸種の検査成績及び臨床所

見から顔面，肝，小腸， S字状結腸等に多発した血管

腫症と考え昭和39年10月2日開腹術を行なった．

手術所見： ：全身麻酔下，正中切開にて開腹．腹殴内

には法出液なし．小腸は全長約5mでP その全長に亘

りIOcm乃至60cmの間隔で計15の小指頭大乃至栂指頭

大，赤紫色の血管種を衆膜下に認め，そのうち 4ヵ所

において下行性腸重穣をおこしていた．これの滋解は

比欧的容易であった（図5，図 6l，亦 Treiz氏靭幣よ

りlm以下の小腸内容は黒色を呈しP 明かにこれより

上部のj血管種より粘膜面に出血しているものと考えら

れた．これらの小腸多発性血管腫に対しP 2ヵ所にお

いて血管腫を含む部分腸切除を行ない．残りのものに

対しては電気焼灼を行なった．胃前庭部前壁にも示指

頭大の血管腫を認めたので屯気焼灼を行なった．肝下

面iには左葉に多発性のp 右業に2コのP 赤縞色絵節状

の小さな隆起の集団としてI血管腫が存在（図7，図8), 

これらに対し3ゥ所で試験切除を行なった．肝の他の

:';i；分は正常色で硬度も正常であった．隣は約2倍に肥

大していた．さらに下H結腸と S字状結腸の移行部に

示指頭大P ポリープ状に内陸に突出するj血管腫を認め

たので切除した．この開腹術の10日後に，右顔面の血

管唾を摘出した．これは筋層の上層で皮下脂肪内に存

在しp 鳩卵大であった （図9t

摘出標本：切除した小腸のl血管l虚は，粘膜商に突出

しているが潰場形成は認められない．尚静脈紡6:0>1 

コ（｛在した（図10),

病理組織学的所見 ：小腸のものは粘膜筋依ーから筋層

にかけて種々の大きさの，赤血球を入れた管ll'fを有

し，一層の内皮を持っている（図1n.結腸のものも小
腸のそれとほぼ同僚の所見を呈している（図12). 肝

/ 

,,,< 

図6 腸 重 積離関
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図7 肝表面の血管腫

図8 手術所見 図9 顔面皮下の血管腫
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図10 摘出標本 図11 顕微鏡写真．肝
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のものも一層の扇平な内皮に覆われたかなり大きな管

腔を有し，その中に赤血球を入れている（図13）.即

ちいずれも海綿状血管腫の所見である．亦顔面のもの

も同様であった．

術後経過；順調で保潜血反応も陽性となって退院し

たが術後 1ヵ月頃より再び陽性となり，閏下経過観察

中である．

考 按

血管援は多く先ヲミ性に又ば後天性に毛細管あるいは

末梢静脈より発生するものであり比較的多くみられる

が，皮I·~及び皮下に最も多くその 2/3 は顔面に発生す

る．これについで頭部に多く内臓にも発生するが腸管

に発生することは甚だ阿武lである． lミaifordl>(1932) 

は 11,500例の剖検例と 45,000例の手術標本から 980例

の消化麗援を見出し， このうち小腸虚疹は 88例 （8.9

%）であり．この88例中50例が良性腫楊であり， うち

3例 （全消化管管H重傷の0.3%）に血管涯を認めた

Merchant引 (1939）は7訓 O例の剖倹例と 50.775例の手

術標本中良性小腸腹疹24例を認め， うち血管腫は3例

であった.Wat'"n"' (1940）は血管腫， 1.308例中S状

結腸の血管腫1例を見ているにすぎない． スHansen4>

(1948）は小腸血管腫は1860年の Gascoyenの第一例以

来1948年迄に文献的に66例を数えるにすぎなかったと

述べている. 1960年R回 ier5lは文献的に腸管の血管

Jifil 114例を集積し，彼自身の2例を追加している．大

腸血管践はさらに頻度が少し Brown6l(1924）の 20例

の腸管Jilt管麗でも15例が小腸に発生したものであり，

S状結腸3仔1, I直腸2例である．肝に発生するものは

比較的多し巨大な血管腫になることがある7). 胃に

発生するものも稀れである2)3). 我国で i~イ. 1~ ： rがjに発見

図13 顕微鏡写真.s状結腸

された腸管血管腫の報告は亀谷等8)(1953）の報告以

来，本例を含めて10例にすぎない9ト 13) （表 l). この

うち本例のごとく多発性のものは値草等！3)(1962）の報

告をみるだけで，他はすべて単発性である．亦結腸の

血管腫は絵本等14)(1963）の報告をみるのみである．

Heycock 8: Dickinsonl5》(1951）は文献から集めた腸血

管腫85例中，男54例，女31例p 年令は2ヵ月から81才

にわたり＇ ・.¥4例が単発性， 41例が多発性であり，小腸

には 55例，大腸にも併発したもの IO例を報告してい

る．腸管血管腫の症状としてはp 反覆する下血が特徴

とされており， l-lansen4> (I 948）の 66例中23例にみら

れ，最も多い症状であるが必発ではない16>. Goldfarb 

11> (1954）の例の如く原因不明の貧血のみが続くこと

もある．次に頻度の高いのが腸の通過障害で66例中11

例にみられた．腸m:積症はこのうち8例にみられた．
Weinsteinl8l ( l 963）は文献的に自験例 1例と共に15例

の消化管系の重積性血管腫を集め，大変稀なものと述

べているがp 我国の亀谷8）＇川島 12），植草13）の例も腸

重積を認めており p 本例も 4ヵ所において腸重積がみ

られているのでp かなり重要視されてよいと思われ

る．その他に狭窄p 閉塞症状，炎症あるいは不定の胃

腸症状などがあげられている16）.いずれにしても腸血

管腫の術前診断は概めて困難であり，殆んど全ては手

術時，あるいは割l倹で発見されている．従って原因不
明の貧血あるいは反覆する下血をみるときには一応本

症を疑って小腸透視を注意深く行なうべきである．さ

らに本症例の如く他の身体部位に血管麗の存在すると

きには，多発性血管1重症に疑をおく必要がある．本症

例においては腹腔鏡倹査で肝表面の血管種を発見して

いるので，これも有力な診断方法のーっといえよ -i.

静脈結Tiを有する場合には，術前レ線検査で場血管鍾
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表 1 本邦小腸血管 E重症例

報告者｜患者｜部位！ 肉眼的所見 1. 病理組織学的所見 : 主 症 状

高桑＼ 13才男｜回 腸｜両手拳大鴎－－－；－一一雨量.－；，－*MiT－寸長時←一 一一
亀谷 I47才女 l@I JJ& I ＇鳴JIJ大ふ← 一一山l語画瓦間制｜下腹部痛（！湯重品）

｜ l川内 ｜ 

本下 I24才男｜空 腸 1 1白石山J粘膜下 i貧血
竹村 i43才女｜ ｜四百部その他に多発 i恋住血管芽重 ！（剖険例）

伝川 I21才女｜回 腸｜胡桃大l湿癌 ｜海納氏血管重 回吉部痛

大星 I40才女｜回 腸 i~~·~：事場血性表死性p i血骨肉還p 粘漠下p 筋層 i腹痛，下血p 貧血
吉尾 j18才男 i回 腸 I＇鳴卵大円形属癒 海綿伏血叫筋層p 架｜下腹部圧痛性；蹄

膜下 i 

保 11才7巨」 l空 腸 l鳩卵大腫癒， f貰湯形成 海綿状血管届P 主に粘膜 l下rr":
l 力 ｜｜下

川島138才女 l空 腸｜直径5哨茎球形腫十血管線維腫 i腹痛（腸時一ー

ザ114才男 i 空腸｜難事2与時「~状血師一引量盛岡~＝~
I I ！粘膜面…紫膜面lごi ！~~＇. 胃問状思議官

著 者 I26才男｜空腸回腸！突出する栂指頭大のず充｜時晴状血管腫（血管腫症） I fこ海綿状血管腫）
I ! ｜性腫癌 ! ! （腸重積）

を疑い得たという報告はあるが19）～22）慢性貧血を主訴

としてレ線検査で発見された Ochsner等の23）例はむし

ろ例外とされている.Brown6＞は胃腸管血管腫の20例

を集め4型に分類した．即ち 1）粘膜下に多発する小

結節で毛細管性あるいは海綿状血管騒の像を呈し，最

も多くみられるもの， 2）粘膜下組織に現われ管腔内

に向って発育し潰蕩を来すもの， 3）粘膜下組織に発

生しp 重積p 閉塞を来すに至るまで大きくなるものP

！）粘膜下組織にはじまり， びまん性に筋層を環状に

浸潤して狭窄を起こすに至るものF である.Kaijser21l 

(1936）はこれとは別にp 病理組織学的に 4型に分類

した．即ち 1）多発性静脈拡張症， 2）海綿状血管種，

3）単純性毛細血管腫， 4）血管腫症（全身性血管腫の

一部として発生するもの）である．著者らの経験例は

Brownの I）型及び 3）型， Kaijserの .j）型に属するも

のと思われる．

治療はもちろん手術的に切除すべきであるがp 本症

例の如く血管腫が多発しP しかも広範囲にわたるもの

では困難である.w白日目tein18＞は，血管腫が多発性に
存在する場合にl土，そのうち最も大きな腫疹が重穣及

び出血をおこす危険があるのでこれのみを切除し，他

の小さなものは後に症状が再発すれば切除すればよい

と述べている．その他恒川焼灼，レ線照射，ラドンシ

ード挿入P 血管硬化液の注入などの保存的治療があげ

られている.¥VeiusteinlBJの多発性小腸血管腫の例で

はp レ線照射は全く無効であった．これに対しSh田 k-

man7＞は肝血管腫の例でレ線照射から非常に有効であ

ったと述べている．

結 語

I) 26才男子の多発性血管腫症の 1例を報告し，併

せて文献的考察を行なった．

2) 下血，慢性貧血を主訴とし，腹腔鏡検査で肝血

管腫を認め，更に小腸透視の陰影欠損像等から多発性

血管腫症と診断p 手術により 15の小腸血管腫を認めp

そのうち4ヵ所において腸重積をおこしF 更にS状結

腸，肝，胃p 及び顔面皮下にも血管腫を確認した．こ

れらに対し切除及び電気焼灼を行なった，

3) このような血管麗症は非常に同なもので，本邦

では植草等13）の報告につぐ第2例である．

文 献

1) Raiford. T S. : Tumors of the Small Int小川官

Arch. Surg., 25 : 122, 1932. 

2) :Vl1~rじh.mt, F. T. : Intu出usceptionDue to He-
mangioma of the Jejunum. Arch. Surg., 39 : 

1031. ! 939. 

3) Watson‘W L. et al. : Bood and Lvmph V小叱｜

tumors A Re戸1rtof 1,056 C‘トれぬII日 Gynec 



1102 日本外科宝函第34巻第4号

& Obst .. 71 : 569. 1940. 

4) Hansen, P. S. : Hemangioma of the Small In-

t目tine: With Special Reference to Intussuscep-

tion : Review of the Literature and Report of 

Three メ’ewCas白. Am. J. Clin. Path., 18: 
14, 1948. 

5) Ri出 ier, H. L., Jr. : Hemangiomatossi of the 

Intestine : Disscussion Review of the Literature 

and Report of Tw1》 NewCas田.Gastrc肥nterolo一

日ia,93 : 357, 1960. 

6) Brown, A. J. Vascular tumors of the intestine. 

計urg.. Gynec. 8-Obst・＇39 : 191, 1924 

7) Shockman，主 I et al. : Hhemangioma of the 

Liuer. Gastroenterology .. 45・425.1963. 

8) 亀谷寿彦ほか：廻腸に発生した血管麗の l例，

外科， 15: 684, 1953. 

9) 大星章ーほか：廻腸に原発せる血管肉喧の一割j

検例。癌＇ 46 : 24 1, 1955. 

10) 吉尾幹生：廻腸に発主した血管腫について．日

医大誌， 23・394,1956. 
11) 森 昌造ほか： l年7ヵ月の幼児空時に発生し

た海綿伏血管腫の l治験例．臨消病学p 7: 
383, 1959. 

12) 川｜島恵三ほか：血管線維撞による空腸重積症の

1例外ゑ， 1・95,1959. 
13) 植草実ほか：多発注小！揚血管豆をともなった血

管遺症7コ1例．外科J 24 : 1293. 1962. 
HI 絵本達郎ほか：盲腸上行結腸血管！亜の 1治験

例．外科， 25: 061, 1663. 

15) Heycock & Dickinson : 13）よりヨ｜用．

16) Robinson A. F. et al. : Bleeding haemangioma-

tous hamartoma of the small bowel. Brit. Med. 

J .. 5025 : 990, 1957. 
17) Goldfarb, J. et al. : Hemangioma of the Small 

Intestine Cousing Anemia of Ten Years’Dura-

tion. J. A. M目 A.156 : 705, 195-l. 

18) Weinstein, E. C. et al. : lntussusccpting He 

mangioma of the Castro-Intestinal Trnct : Re-

port of a Case and Review of the Literature . 

. .¥rm. Svrg .. 157・265,1963. 

19) Madel!, S. H. . A Ca>e of Hemangioma (An-

giomatosis)of the Small Intestine and Mesentery. 

A Rodiographic Clue to Diagnosis. Radiology., 

69 : 564, 1957. 

20) Marine, R. et al. : C:ivernous Hemangioma of 

the Gastrointestinal Tract. Report of a Case and 

Review. Radiology., 70 : 860, 1958. 

21) Hollingsworth, G. : Haemangiomatous Lesions 

of the Colon目 Brit.J. Radio!., 24・220,1951. 

22) B1iley, J. J. et al. : Hemョngiomaof the Colon. 
J. A. M. A .. 160 : 658, 1956. 

23) Ochsner, S. et al. ・ Hemangioma of the Small 

Intestine. Radiology., 68 845, 1956. 

24) Kaijser, R. Uber Hamangiome d田 TractusGaー

strointestinalis. Arch. f. Klin. Chir., 187・351,
1937. 


