
は じ め に

　もやもや病は薄い弾性線維をもった内膜が肥厚し，内弾
性板の断裂が原因で Willis 動脈輪の狭窄や閉塞を認め，代
償として側副血行路が形成される疾患であることが知られ
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症　　例

ている10）．一般的発症様式として脳梗塞や脳実質内出血を
きたすことが多いが，硬膜下血腫で発症することも報告さ
れている8）．今回，硬膜下血腫で発症したもやもや病の側
副血行路上の動脈瘤破裂に対して母血管閉塞術を施行し，
塞栓術後に合併症をきたした症例を経験したため報告する．

もやもや病の側副血行路に生じた動脈瘤破裂に対する
母血管閉塞術を施行し，視力障害をきたした 1 例
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Summary: Herein, we report a case of visual impairment following parent artery occlusion (PAO) of a 

ruptured collateral vessel aneurysm in a patient with Moyamoya disease. A 55-year-old woman who 

presented with headache and disorientation was diagnosed with a subdural hematoma and Moyamoya 

disease based on the results of magnetic resonance imaging, and was subsequently referred to our 

hospital. Digital subtraction angiography (DSA) revealed a pseudoaneurysm in the collateral vessels 

of the anterior ethmoidal artery; the aneurysm was identified as the source of subdural hematoma 

bleeding. Subsequently, parent artery occlusion (PAO) was performed under general anesthesia. DSA 

performed immediately after embolization confirmed disappearance of the aneurysm and allowed vi-

sualization of the central retinal artery and retinal choroidal brush. However, visual impairment was 

observed upon awakening from anesthesia. This case highlights that PAO of a ruptured aneurysm of 

the collateral vessels in Moyamoya disease should not be applied without full consideration, owing to 

the possibility of embolic complications.
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症 例

　症例は 55 歳，女性．入院 2 週間前に突然の頭痛および
嘔気を自覚も経過観察していた．つじつまがあわない言動
などの異常行動を認め近医を受診し，頭部 magnetic reso-
nance imaging（MRI）にて硬膜下血腫およびもやもや病が
疑われた．既往歴として乳腺葉状腫瘍摘出術および未治
療の高血圧，家族歴に特記事項なし，嗜好として飲酒歴
はなく喫煙歴（1 日 20 本を 30 年）があった．当院転院時
Glasgow Coma Scale E4V4M6 で視力低下や眼球運動障害
などの脳神経症状は認めず，また見当識障害以外の神経学
的脱落症状を認めなかった．当院 MRI では左前頭蓋底に
厚い硬膜下血腫を認め（Fig. 1A, B），両側内頚動脈（inter-
nal carotid artery：ICA）終末部以遠の描出不良を認めた

（Fig. 1C）．脳血管造影（digital subtraction angiography：
DSA）でも両側 ICA 終末部で閉塞およびもやもや血管の新
生を認めたため（Fig. 1D, E），もやもや病の確定診断にい
たった．左眼動脈（ophthalmic artery：OA）分枝 anterior 
ethmoidal artery の側副血行路上に動脈瘤を認め，さらに
遠位部では anterior falcine artery から左前頭葉への trans-
dural anastomosis を認めた．また，middle meningeal ar-

tery（MMA） の paramedian artery が anterior falcine ar-
tery に吻合し，同様の経路で前頭葉へ連絡していた（Fig. 

2A, B）．右総頚動脈撮影では動脈瘤の描出は認めなかった
（Fig. 1D）．cone-beam computed tomography（CT）にて
anterior ethmoidal artery が篩骨洞から篩板前方部にかけ
て側副血行網を形成し，前頭蓋窩に貫通する部位の側副血
行路上に動脈瘤が同定された（Fig. 2C-E）．動脈瘤は画像
上で硬膜下血腫に連続しており今回の出血源と考えら
れ，また血管造影にて瘤内の造影遅延と造影うっ滞所見か
ら，仮性動脈瘤が示唆された．治療方針として，開頭術に
よる MMA 損傷に伴う前頭葉への側副血行遮断の危険性
の考慮と，動脈瘤が OA 3rd portion 以遠に存在してお
り，動脈瘤が騎乗する部位の選択的母血管閉塞術であれば
視力障害を起こさず側副血行への影響も少ないという判断
から，血管内治療を選択した．術前抗血小板薬は投与な
く，術中にヘパリン 4,000 単位を使用した．手術は経右大
腿動脈の triple coaxial system で中間カテーテル 4.2 Fr 
Fubuki 90 cm（Asahi Intecc, Tokyo, Japan）を ICA の OA
分 岐 直 前 に 誘 導 し，3D rotational angiography を 施 行

（Fig. 3A, B），マイクロカテーテル Marathon（eV3 Covidi-
en, Irvine, CA, USA）から血管解剖と central retinal artery

Fig. 1 Magnetic resonance image (MRI) and digital subtraction angiography (DSA) on admission.
 MRI showing subdural hematoma in the left anterior cranial fossa (A: axial, B: coronal). The 

terminal portion of the bilateral internal carotid arteries is not visible on magnetic resonance 
angiography (C). DSA showing an advanced stage of moyamoya disease (D, E).
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（CRA）を確認したうえで（Fig. 3C, D），動脈瘤が騎乗する
母血管である OA 3rd portion に留置した（Fig. 3E）．33％
常温 n-butyl-cyanoacrylate を使用し，遠位側は falcine ar-
tery との移行部，近位側は OA 3rd portion 移行部までの
逆流で終止し，母血管塞栓を施行した（Fig. 4A, B）．動脈
瘤消失と CRA および retinal choroidal brush の描出を確
認するも（Fig. 4C, D），新たに superior ophthalmic vein

（SOV）の早期描出および顔面静脈への逆流を認めた（Fig. 

4E）．静脈圧亢進を疑い収縮期血圧を 100 mmHg 以下管理
とし，数回の撮像にて明らかな SOV 圧上昇の原因は同定
できず手術終了とした．術後 CT では異常所見を認めな
かったが，麻酔覚醒後に左瞳孔拡大所見と視力低下の症状
を認め，ステロイドの投与を開始した．また，3 時間後
DSA では SOV の早期描出および逆流は消失していた

（Fig. 4F）．術後 1 日目 MRI にて頭蓋内梗塞所見なし．術
後 2 日目に他院眼科を受診し，蛍光眼底検査にて一部再灌

流は認めるものの広範囲の網膜虚血所見から網膜中心動脈
閉塞が疑われ，また二次性に網膜中心静脈閉塞による漏出
性多発出血を認めた（Fig. 5）．網膜栄養血管の灌流低下に
伴う失明（光覚弁）の診断となり，modified Rankin Scale

（mRS） 2 で自宅退院となった．1 年経過後に直接的血行再
建術を予定するも，11 カ月目に新規脳内出血を発症し，
mRS 5 で治療適応外となった．
　本論文の投稿に関し，患者家族より同意取得済みである．

考 察

　成人期のもやもや病は出血発症が多く，中でも側副血行
路への長期の血行力学的負荷で脆弱血管が破綻し，脳実質
もしくは脳室内出血を生じることが知られている10）．硬膜
下血腫で発症したもやもや病の報告は渉猟し得たかぎり本
症例を加えて 8 例とまれであり4）7）9）11）12），出血源が同定さ
れないか硬膜外吻合血管の破綻によるものとされてい

Fig. 2 Preoperative left common carotid angiography showing a ruptured aneurysm in the collateral 
vessels of the anterior ethmoidal artery and distally, transdural anastomosis from the anteri-
or falcine artery on the left frontal lobe territory (arrowhead). The pathway is denoted with an 
arrow (A). In addition, transdural anastomosis from the left paramedian artery, to the left 
frontal lobe territory (arrowhead) via the anterior falcine artery can be observed (B). Cone-
beam computed tomography showing an anterior ethmoidal artery forming a collateral net-
work from the ethmoidal sinus to the anterior part of the cribriform plate and the ruptured 
aneurysm on the collateral vessels at the site of penetration into the left anterior cranial fos-
sa (C: axial, D: sagittal, E: coronal).
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る11）．そのため，血管精査により出血源を同定できた本症
例は貴重な症例と考える．治療選択としては，明らかな出
血源が同定されない症例では保存的加療もしくは開頭血腫
除去などが行われてきた．出血発症のもやもや病には動脈
瘤が関与していることがあり，動脈瘤は 2-14％に合併す
ると報告されているが5），いまだに治療戦略に関するコン
センサスは得られていない3）．
　動脈瘤の形態に関してはおもに二分して考えられ，主幹
動脈に生じる囊状動脈瘤か側副血行路を含む非主幹動脈に
生じる仮性動脈瘤に分類される13）．中でも非主幹動脈に生
じた仮性動脈瘤破裂が原因で脳実質もしくは脳室内出血を
発症し，治療を要する症例報告が散見される5）8）．本症例
は発達した側副血行路上の動脈瘤であり，画像上仮性動脈
瘤と判断できるため，再出血予防のために迅速な外科的治
療介入が必要と判断した．もやもや病患者の動脈瘤に対す
る治療戦略としては，主幹動脈に生じる囊状動脈瘤に対し
ては，コイル塞栓術やクリッピング術などの根治術が選択
される1）．一方，側副血行路上の仮性動脈瘤に関しては保
存的加療もしくは血管内治療による母血管閉塞術が選択さ

れることが多い1）5）13）．母血管閉塞は局在性と血管解剖の十
分な知識に基づき戦略を立てることで安全に治療を行うこ
とが可能であり，十分遠位にまでカテーテルが誘導可能で
あれば非常に有効な治療となる1）．動脈瘤合併のもやもや
病における OA 分枝血管の母血管塞栓術については，渉
猟し得るかぎりで合併症を含めて症例報告は認めないが，
OA は分枝血管間でもさまざまな吻合様式をとるため，血
管内治療においては細心の注意を要する2）．本症例におい
ても網膜栄養血管への塞栓物質の迷入を避け，塞栓物質逆
流の余地を十分に確保すべく OA の 3rd portion より塞栓
を施行した．確認撮影では OA の 2nd portion から分枝す
る CRA および medial posterior ciliary artery（MPCA），
また retinal choroidal brush の描出は確認している．しか
し，術後に視力障害をきたし，蛍光眼底検査で網膜中心動
脈閉塞が原因と考えられる広範囲の網膜虚血変化を認め
た．臨床経過および画像所見から，微細な NBCA もしく
は NBCA により誘発形成された微小血栓が CRA 本幹お
よび末梢に迷入し網膜の虚血に陥ったと考察される．ま
た，塞栓直後より認めた SOV の早期描出および逆流は，

Fig. 3 Intraoperative 3-dimensional rotational angiography before embolization showing the central 
retinal artery (CRA) (arrowhead) and an aneurysm on the collateral vessels of the anterior 
ethmoidal artery (arrow) (A: axial view, B: lateral view). Left ophthalmic angiography at the 
second portion confirmed locations of the overall structure (C) and the CRA (D, arrowhead). 
Left anterior ethmoidal angiography confirmed embolization start position (E, asterisk).

＊

＊
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Fig. 4 n-butyl-cyanoacrylate was injected from the anterior ethmoid artery, distal to the 
transition with the falcine artery (arrow), and proximally terminated with retro-
grade flow to the 3rd portion transition of the ophthalmic artery (arrowhead). 
The microcatheter tip is indicated with a two-headed arrow (A: axial view, B: 
lateral view). Left internal carotid angiography (ICAG) following embolization 
showed that the aneurysm was no longer visible, but the CRA (C, double arrow) 
and retinal choroidal brush (D, circle) are depicted. The superior ophthalmic vein 
(SOV) (E, asterisk) is depicted retrogradely toward the facial veins in the late ar-
terial phase. The arterial phase of left ICAG after 3 hours showed no regurgita-
tion of SOV, as well as the retinal choroidal brush (F, circle).

＊
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Fig. 5 Fundus fluorescence angiography revealed partial reperfusion and 
extensive retinal ischemia (A, arrows), leading to suspicion of cen-
tral retinal artery occlusion, as well as leaky hemorrhage (B, arrow-
heads) secondary to central retinal vein occlusion.
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塞栓による flow stagnation の影響で潜在的な arteriove-
nous shunt が一過性に開放されたと推察されるが，術中
に静脈圧亢進を危惧して施行した降圧の対処が，網膜の虚
血を助長した可能性がある．本症例における血管内治療の
要所は，マイクロカテーテルの到達位置と塞栓物質の選択
にある．末梢血管において NBCA が容易に逆流すること
は想定でき，本症例の到達位置では重要血管への逆流のリ
スクが高いと判断できた．また，再出血予防効果として
NBCA と比較し劣る可能性はあるが，コイルによる母血
管閉塞を考慮すべきであった．一方，手術手技として困難
が予想される側副血行路上の動脈瘤に対する治療選択とし
ては，保存的加療も提唱されている1）．開頭による直接的
血行再建術による血行力学的負荷の軽減が動脈瘤の消失に
影響した報告も散見され6），本症例のような発症時に致命
的な出血を認めず，その後の直接的血行再建術が検討され
る際は，合併症回避を最優先に急性期は保存的加療が最善
であったと考察される．
　もやもや病の側副血行路上の動脈瘤に対する母血管閉塞
術は有効な治療法の 1 つであるが，塞栓する部位やマイク
ロカテーテルの到達度，塞栓物質の選択，さらには周術期
の抗血栓療法などを考慮した総合的な治療戦略と判断が必
要である．

結 語

　硬膜下血腫で発症したもやもや病の側副血行路上の動脈
瘤破裂に対して血管内治療を施行し，視力障害をきたした
まれな症例を報告した．母血管閉塞術は有効な治療法では
あるが，塞栓性合併症には留意が必要で，安易な選択は避
けるべきである．

　著者全員は日本脳神経外科学会への COI 自己申告を完
了しています．本論文の発表に関して開示すべき COI は

ありません．
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要　　旨

もやもや病の側副血行路に生じた動脈瘤破裂に対する母血管閉塞術を施行し，視力障害をきたした 1例

柴田　碧人，根木　宏明，池田　峻介，柳川　太郎，池田　俊貴，神山　信也

　症例は 55 歳，女性．頭痛と見当識障害の精査にて頭部 magnetic 
resonance imaging（MRI）を施行し，硬膜下血腫およびもやもや病
が疑われ当院紹介となった．脳血管造影（digital subtraction angi-
ography：DSA）にて anterior ethmoidal artery の側副血行路上に
仮性動脈瘤を認め硬膜下血腫の出血源と判断し，母血管閉塞術を

施行した．塞栓直後の DSA で動脈瘤消失と central retinal artery
および retinal choroidal brush の描出を確認するも，麻酔覚醒時に
は視力障害を認めた．もやもや病の側副血行路上の動脈瘤破裂に
対する母血管塞栓術は，塞栓性合併症を生じる可能性があり，安
易な選択は避けるべきであると考えられた．
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