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肺硬化性血管腫の1切除例
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要旨：肺硬化性血管腫は比較的まれな疾患であり、その組織学的発生や進展様式についてはい

まだ議論の対象となっている。一方、完全切除によって良好な予後が得られると考えられてい

る。今回我々は検診にて発見された肺硬化性血管腫の1切除例を経験した。症例は55歳の男

性。検診にて胸部異常陰影を指摘された。CT上、最大径22cmの石灰化を伴う境界明瞭、内

部均一な結節を認め、診断と治療をかねて区域切除を施行した。切除標本は病理組織学的に肺

硬化性血管腫と診断された。術後6ヶ月経過した現在、再発を認めていない。
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　　　　　　　はじめに

　肺硬化性血管腫は比較的まれな疾患で、

1956年にLiebow　and　HubbellDによって組

織像が皮膚の硬化性血管腫に類似している

肺の結節性腫瘍として初めて報告された。今

回我々は肺硬化性血管腫の1切除例を経験

したので文献的考察を加えて報告する。

　　　　　　　　症例

　患　者：55歳、男性。

　主訴：胸部X線異常影。

　現病歴：2004年4月定期健診にて胸部異

常影を指摘され、近医を受診。精査施行する

も確定診断に至らず、開胸生検目的で当科紹

介受診、入院となった。
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Figl．胸部単純X線像（正面）。

　家族歴：特記事項なし。

　喫煙歴：なし。

　既往歴：12歳虫垂切除。15歳扁桃腺切

除。46歳～高血圧。54歳～高脂血症。

　入院時現症：心肺理学的所見に異常はなく、

体表リンパ節は触知しなかった。

　腫瘍マーカー：いずれも正常範囲内。

　胸部単純X線：正面像では縦隔左側に重な

って、側面像では大動脈の前面に、約2c皿

大の境界明瞭な結節影を認めた（Fig．1，2）。

　胸部㎝：肺野条件にて左肺上葉舌区、

肺動脈近傍に最大径2．2cmの境界明瞭で内

部均一な軟部組織濃度の結節を認め、近傍肺

野には一部気腫性変化が認められた（Fig．3）。

Fig2，胸部単純X線像（側面）。
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Fig3．胸部CT像（肺野条件）にて気腫性

変化が認められる。

Fig4，胸部CT像〔縦隔条件）にて石灰化を

伴っている。

また、縦隔条件で腫瘤は腹側に石灰化と思わ

れる高吸収域を伴っており、縦隔肺門リンパ

節の腫大は認めなかった（W．4）。

　高分解能αP：腫瘤の一部は心膜に接して

いたが、胸膜の引きっれなどは認められなか

った（Fig．5a，　b）。

　以上画像上、腫瘤は石灰化を伴っており、

良性腫瘍および発育が緩徐な腫瘍などが疑わ

れたものの、悪性腫瘍の可能性も完全には否

定できず、また患者の希望もあり、2004年6

月2日に開胸生検を含め外科治療を施行した。

　術中所見：後側方切開にて第5肋間開胸。

開胸時に胸水はなく、腫瘍は弾性硬で2，5cm

大。周囲に癒着などはなく、腫瘍部の臓側胸

膜は膨隆し暗赤色を呈していた。

　術前未確診であったため肺針生検を施行し

たが確定診断には至らず、腫瘍の局在がやや

中枢にあったため、区域切除にて腫瘍を摘出

した。術中迅速病理診にて肺硬化性血管腫が

疑われ、明らかな悪性所見は認められなかっ

た。外科的に完全切除が得られたと考え、手

術を終了した。

　肉眼所見：腫瘤は胸膜下にあり、径2．5×

Z5×2．Ocm。割面は血管腫様の暗赤色の部分

とやや黄色調の充実性部分が混在しており、

境界は明瞭であった（Fig．6a，　b）。

Fig5a．高分解能CTにて気腫性変化を認める。 Figsb．腫瘤の一部は心膜に接している。

一23一



山梨肺癌研究会会誌　18巻1号　2005

Fig6a，　b．切除標本（割面像）。

　病理組織学的所見：ヘマトキシリンエオジ

ン（HE）染色、弱拡大では一部血管腫様像が

みられ、内腔には赤血球が充満していた

（Fig．7）。また、立方状の上皮細胞が乳頭状に

増生しているところや、腫瘍間質には石灰

化・硝子化も認められたが、壊死は認めなか

った（Fig．8）。強拡大では、比較的均一に類円

形の胞体の明るい上皮様細胞が密に増生し

ており、核異型は乏しく、核分裂像は認めら

れなかった（Fig．9）。免疫染色では、細気管支

や肺胞上皮に陽性となるThyroid
transcription　fhctOr・1（TTF・1）染色でびまん

性に陽性を呈した（Fig．10）。

　以上より肺硬化性血管腫と診断した。

　術後経過は良好で、現在まで無再発に経過

している。

Fig7，　HE染色、弱拡大。血管腫様部分。

Fig9．　HE染色、強拡大。
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Fig8．　HE染色、弱拡大。硬化性・充実性部分。

み

Fig10．　TTF－1染色にてび慢性に陽性。
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　　　　　　　　考察

　肺硬化性血管腫は比較的まれな疾患で全

肺手術例のうち1％前後を占める2）。組織発

生や腫瘍であるか否かについてはいまだ議

論の対象となっているが、その予後から発育

緩徐な良性腫瘍と考えられており、WHO分

類では1999年にtumor’like　lesionsから

miscellaneous　tumorsに移されている。ま

た、電子顕微鏡的検索や免疫組織学的検討に

てII型肺胞上皮由来の腫瘍であるという考

えが最も支持されている。

　国内外265例の報告1ト15）を集計したとこ

ろ、年齢は10～77歳（平均45．8歳）で、

男女比は1：4．5。発見動機は検診135例、

血疲14例、咳1敷14例、胸痛9例であり、

ほとんどの症例は本症例同様、無症状である。

胸部単純X線上は境界明瞭で均一な円形陰

影として描出される。CTでも辺縁平滑、境

界明瞭、内部均一な軟部組織濃度の結節で、

ときに石灰化や空洞を伴う。90％以上は孤立

性で、ごくまれに多発する。いずれの肺葉に

も発生し、ときに縦隔に発生することもある。

　術前に良性腫瘍疑い以上の診断をつける

のは困難であるという報告が多い中、術前診

断し得たという報告は経皮肺針生検細胞診

で6例、気管支鏡下吸引細胞診で3例のみ
であり3）・　4）、肺癌と異なり、本腫瘍は気管支

との関係がほとんどの場合ないため気管支

鏡下生検での診断率は特に低いと考えられ

る。一般的には診断と治療をかねた外科的切

除を施行することが多い。本症例でも腫瘍が

肺動脈に近く、術前に経皮肺針生検は困難で

あった。又、画像上石灰化を伴っていること

から陳旧性のもの（疲痕や発育が緩徐な腫瘍

など）が示唆され、良性腫瘍を疑ったが、悪

性腫瘍にも伴い得ることと、その局在から今

後増大にて肺動脈等の局所圧排を来たす危

険があったことより、開胸生検および完全切

除を目的に手術を施行した。

　腫瘍径は0．8～9cm（平均3．4cm）で、術式

は核出術19例、部分切除77例、区域切除

2例、肺葉切除68例、肺全摘1例であった。

肺硬化性血管腫は良性腫瘍と考えられてお

り、術中診断がついた症例に関しては完全切

除し得る術式が選ばれているが、術中悪性腫

瘍が否定できなかった場合には肺癌に準じ

た肺葉切除およびリンパ節郭清が施行され

ていた。本症例では、腫瘍の局在が中枢に近

く、腫瘍を完全切除し得る術式として区域切

除を施行した。

　組織学的には、Katzen8teinら5）によると

①淡明細胞の増殖からなる充実性病変
（801id）②表面が立方状細胞で覆われている

乳頭状病変（papMary）③結合組織の増生か

らなる硬化性病変（sclerotic）④血管腔に富

む血管腫様病変（hemangiomatous）が様々な

割合で混在する。90％以上の症例で腫瘍内に

少なくとも3つの成分が混在し、194例で充

実性病変、181例で乳頭状病変、200例で硬

化性病変、163例で血管腫様病変が確認され

ている。本症例は血管腫様病変と硬化性病変

が主体であったが、4つの成分すべてを認め

た。Miyagawaら6）はリンパ節転移を伴った

肺硬化性血管腫の病理組織像を分析してい

るが、転移リンパ節は全症例充実性パターン

優位であったものの、原発巣の組織像に関し

てはリンパ節転移のない症例との差はない

と報告しており、原発巣の組織像から転移が

あるか否かは判定しがたいと考えられる。ま

た、本腫瘍は、乳頭状構造を被覆している立

方状の細胞と充実性病変を構築する淡明な

胞体をもつ多角形・円形細胞という2種類の

細胞にて構成されていると考えられている。

補助診断として免疫染色が用いられるが、

Devouassoux・Shisheboranら7）は、本腫瘍

を構成する細胞はTT子1やepithelial

membrane　antigen染色にてび慢性に陽性

を呈するが、panCytokeratin、　Cytokeratin－7、

CAM　5．2、8urfactant　protein　A，　Bは立方状

細胞では陽性を呈するが、多角形細胞では陽

一25一



山梨肺癌研究会会誌　18巻1号　2005

性率が低い、あるいは陰性であると報告して

いる。

　一般的には発育速度が遅く、死亡例も報告

されておらず、臨床的に予後は良好である。

しかし、気管支浸潤例8）、脈管浸潤例9）、肺

内転移・再発・播種例10加12）も報告されてお

り、リンパ節転移例に関しては検索した限り

9例報告されている。局所再発例は5例中4

例が核出術後であり、十分な外科切離断端を

保ち、完全切除を施行することが推奨されて

いる。又、遠隔期に再発を認めることもあり、

慎重な経過観察も必要であると思われる。

　　　　　　　　　結語

　1．肺硬化性血管腫の切除例を経験した。

　2．肺硬化性血管腫は良性腫瘍と考えられ

ており、完全切除によって良好な予後が期待

できる。

　3．稀ではあるが多発、再発、リンパ節転

移例も報告されており経過観察が必要であ
るとともに、腫瘍の発育・進展様式に関して

はいまだ解明が不充分な点も多い。
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