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オスラー病の胃毛細血管拡張出血に内視鏡的バンド結紮術を施行し 
良好な止血を得られた ₁例
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要　　旨

症例は 76 歳女性で，吐血・黒色便を主訴に入院となった．オスラー病にて当院外来通院中であった．胃
毛細血管拡張部より頻回に oozing を認め，輸血療法や内視鏡的止血術（高周波止血鉗子法・アルゴンプ
ラズマ凝固など）を繰り返されていた．潰瘍瘢痕形成による胃毛細血管拡張の消失と処置時間の短縮を
期待して内視鏡的バンド結紮術（endscopic band ligation：EBL）を施行した．EBL による潰瘍瘢痕形
成が得られた部分には胃毛細血管拡張の再発が消失した．オスラー病の胃毛細血管拡張に対する EBL 治
療は有用な治療法と考えられた．
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Ⅰ　緒　　言

　オスラー病の発症頻度は本邦の報告では 5,000
～8,000 人に 1 人1） という比較的稀な疾患であり，
常染色体優性遺伝，皮膚粘膜や内臓の多発末梢性
血管拡張，反復する出血を 3 主徴とする2）～4）．消
化管病変としては毛細血管拡張が主体であり出血
の際には内視鏡的治療が有効である．アルゴンプ
ラズマ凝固（argon plasma coagulation；APC）５）～９）

やクリッピング10） などによる治療法が報告され
ているが，oozing を伴う胃毛細血管拡張部に対し
て EBL にて良好な止血および再発の抑制を得られ
た症例を経験しえた．医学中央雑誌で「オスラー

病」，「EBL」および「EVL」をキーワードとし 1983
年～2018 年で検索した限り，会議録を除き報告は
なく，増補版遺伝性出血性末梢血管拡張症（オス
ラー病；HHT）の診療マニュアルには内視鏡的静
脈瘤結紮術 endscopic variceal ligation；EVL）を
施行し，EVL 後の超音波内視鏡検査にて結紮部位
の壁内血管は消失し，その周囲の粘膜下層内の拡
張した壁内血管の残存を認めたという報告11） が
あるのみであり貴重な症例と考えられ文献的考察
を加えて報告する．

Ⅱ　症　　例

　患者：76 歳，女性．
　主訴：吐血・黒色便．
　既往歴：56 歳オスラー病，72 歳僧房弁閉鎖不全
症，74 歳脳出血，74 歳心房細動．
　家族歴：母と同胞（女性）がオスラー病．
　生活歴：飲酒歴なし，喫煙歴なし．
　現病歴：オスラー病にて通院中であった．頻回
に胃毛細血管拡張部から oozing を認め，輸血療法
や内視鏡的止血術を繰り返されていた．心房細動
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および僧房弁閉鎖不全症のために抗凝固薬を内服
されていたが消化管出血を繰り返され生命に関わ
るため，厳重な IC の上内服中止としていた．吐
血・黒色便にて当院救急搬送となり入院となった．
　入院時現症：身長 150cm，体重 37㎏，意識状態
JCS1．血圧 114/86mmHg，脈拍 60/ 分，不整．体
温 36.2℃．眼瞼結膜に貧血を認めた．眼球結膜に
黄染なし．心音はⅠ音の減弱，全収縮期雑音を認
めた．呼吸音異常なし，表在リンパ節触知せず．

腹部平坦・軟，圧痛なし，肝・脾触知せず．下腿
浮腫認めず．直腸診にて黒色の血液を認めた．
　臨床検査成績（Table 1）：Hb 低下，BUN 上昇
を認めた．
　入院後経過：上部消化管出血を疑い緊急上部消
化管内視鏡検査を施行したところ胃内の毛細血管
より oozing を認めた．胃体上部大弯後壁の内視
鏡治療後瘢痕に胃毛細血管拡張を認め（Fig-
ure 1-a），同部位に対してニューモ・アクテイベ

〈Blood chemistory〉 〈Peripheral blood〉
T-Bil 1.1 mg/dl WBC 4,500 /μl
AST 15 IU/l RBC 378 ×104/μl
ALT 12 IU/l Hb 10.3 g/dl
LDH 204 IU/l Hct 32.8 ％
ALP 220 IU/l PLT 19.4 ×104/mm3

γ-GTP 86 IU/l 〈Blood coagulation〉
AMY 55 IU/l PT-INR 1.36

Fe 12 µg/dl PT％ 58 ％
フェリチン 18.3 ng/ml a-PTT 28.7 秒

血糖 138 mg/dl 〈Serological test〉
BUN 32.4 mg/dl CRP 0.27 IU/l
Cre 0.63 mg/dl HBs Ag （－）
TP 5.6 g/dl HBc Ab （－）
Alb 3.0 g/dl HBs Ab （－）
Na 142 mEq/l HCV Ab （－）
K 4.1 mEq/l
Cl 111 mEq/l

NH3 266 ug/dl

Table 1　臨床検査成績．

a b
Figure 1　胃体上部大弯後壁の内視鏡治療後瘢痕に再燃している胃毛細血管拡張．
a：EBL 前．
b：EBL 直後．
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イ ト EVL デ バ イ ス を 用 い EBL を 施 行（Fig-
ure 1-b），EBL 施行 ８ 日後には潰瘍化を得られ
た（Figure 2-a）． 3 カ月後には同部位に瘢痕化
を認め，胃毛細血管拡張の消失を得られた（Fig-
ure 2-b）．ホットバイオプシー鉗子による高周波
止血鉗子法加療後瘢痕に胃毛細血管拡張の再発を
認めている部位（Figure 3-a）に対して超音波内
視鏡検査を施行し，粘膜下層に拡張血管を認めた

（Figure 3-b）．胃毛細血管拡張部に EBL を施行
し，胃毛細血管拡張の再発を認めない瘢痕部（Fig-

ure 4-a）に対して超音波内視鏡検査を施行した
ところ粘膜下層に拡張血管を指摘できず血栓化が
得られていると考えられた（Figure 4-b）．胃毛
細血管拡張に対する内視鏡的止血術のみで貧血の
改善を得られており，胃内の毛細血管拡張からの
出血が貧血の責任病変と考えられた（Figure 5）．
EBL 施行後は入院頻度が減少し，ほとんど輸血せ
ず治療可能となった．
　当初は胃毛細血管拡張部に対して APC や高周
波止血鉗子による内視鏡的止血術にて止血を行っ

a b
Figure 2　胃毛細血管拡張再発部 EBL 加療後．
a：EBL ８ 日後．
b：EBL ３ カ月後．

a b
Figure ３　ホットバイオプシー鉗子による焼灼止血後の胃毛細血管拡張再発．
a：上部消化管内視鏡検査．
b：超音波内視鏡検査にて粘膜下層に拡張血管を認める．
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ていた． ５ mm 以下の小さい胃毛細血管拡張部で
は 3 分程度の止血時間で良好な止血を得られてい
たが， ７ ～ ８ mm 以上の範囲を持つ毛細血管拡張
部の焼灼止血によって，粘膜下層の拡張血管を損
傷させてしまい，止血部位より oozing が継続する
ことが多かった．強い呼吸性変動や同じ部位の止
血処置を繰り返し必要とすることで 1 病変につき
20 分程度の時間を要することもあった．EBL 治療

では 1 病変につき 3 分程度で止血処置が完了し，
処置時間の短縮および良好な止血効果を得られた．

Ⅲ　考　　察

　オスラー病による多発する胃毛細血管拡張部出
血に対して APC による止血が有効とする報告があ
る５）～９） が，APC 施行部から毛細血管が再燃し，消
化管出血を何度も繰り返すという報告12） もある．

a b

⬇は胃内毛細血管に対する内視鏡的止血術（EBL 含む）施行．
Figure 5　臨床経過．

Figure 4　EBL 後に胃毛細血管拡張の再発を認めない瘢痕．
a：上部消化管内視鏡検査．
b：同部位に対する超音波内視鏡検査にて粘膜下層の拡張血管の再発を認めない．
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　オスラー病の臨床症状・所見は中間に毛細血管
を介さない動静脈の直接連結に起因している13），14）．
それによって直接動脈からの圧力負荷が加わり続
けると血管が破裂して出血する危険性が高くな
る1５）．脈管奇形を呈する病態において，治療方針
に関わってくるため，病変内を流れる血液の流れ
の速さを高流速と低流速に分けて考える必要があ
るとされており16），オスラー病は高流速に分類さ
れる1７）．
　オスラー病の胃毛細血管拡張において APC に
よる焼灼治療は，粘膜下層の発達している拡張血
管を損傷させてしまうことや，血流が高流速であ
ることからも，APC 焼灼部位からの oozing が続
く場合や容易に再出血する可能性があり，処置時
間が長くなってしまう場合が多い．オスラー病の
拡張血管は粘膜下層などの深層部にも多いことか
ら，エルベ社の第 2 世代 APC2 において，比較的
広く浅い焼灼を生じるパルスド APC よりも，相対
的に狭く深い焼灼が得られるフォースド APC が
有効との報告がある1８） が，APC は理論上凝固深度
が最大 3 mm までにとどまる1９） ため，潰瘍瘢痕形
成による胃毛細血管拡張の消失も期待できる EBL
がオスラー病の胃毛細血管拡張からの出血に対し
て有効と考えられる．O-ring での結紮に必要な時
間は数分であるため，潰瘍瘢痕形成による胃毛細
血管拡張の消失による毛細血管再発の抑制，処置
時間の短縮や入院回数の減少による患者負担の軽
減を得られ，従来の APC や高周波止血鉗子法な
どでの止血法よりも有用であると考えられた．
　EBL 治療による合併症として穿孔があげられる
が，EBL 後瘢痕部の EUS において筋層は保たれ
ており，EBL による胃穿孔のリスクは比較的低い
可能性が示唆された．
　オスラー病の毛細血管拡張は全消化管に発症し
得る．本症例において，小腸カプセル内視鏡にて
活動性の出血は認めなかったものの，十二指腸か
ら回腸末端にかけて毛細血管拡張の多発を認め
た．胃内の毛細血管拡張部の処置のみで徐々に貧
血の改善を得られた．現状は貧血の進行をきたす
ような小腸の毛細血管拡張病変はないが，出血を
引き起こす場合は止血治療が必要となる可能性が
ある．
　オスラー病に対する EBL の報告は少ない一方
で，胃前庭部毛細血管拡張症（Gastric antral vas-

cular ectasia，以下 GAVE）に対する内視鏡的止
血術において，EBL が APC に比し有効な治療手
技であるという報告がある20），21）．GAVE の発症機
序は不明であるが，基礎疾患として肝硬変，慢性
腎不全，大動脈弁狭窄，自己免疫性疾患，骨髄移
植後，甲状腺機能低下症，糖尿病などが多いと報
告22）～2７） される．オスラー病と GAVE における胃
毛細血管拡張の病変は，粘膜下層における毛細血
管拡張および増生が認められる点で共通しており，
いずれの疾患も潰瘍瘢痕形成による胃毛細血管拡
張の消失によって良好な治療効果が得られている
可能性があると考えられる．
　内視鏡的止血術以外の治療として，保険適用外
であるが，エチニルエストラジオールやノルエチ
ステロンの投与2８） や，ベバシズマブの静脈投与が
オスラー病における消化管出血に対し有用性があ
ると報告2９） されており，今後の臨床応用が期待さ
れる．
　EVL は 1986 年に Stiegmann らによって開発さ
れた30），31），O-ring による結紮によって機械的に静
脈瘤を荒廃させる治療法である．EVL という用語
は消化器内視鏡用語集第 4 版にも記載されてい
る32） が，EVL の V は variceal（静脈瘤の）であり，
静脈瘤治療以外の O-ring による結紮療法は用語
として EVL よりも EBL とするほうがより適切と
考えられ，今後検討が必要であると思われる．
　オスラー病の胃毛細血管拡張部に対する EVL
デバイスによる止血術は適応外使用に相当するた
め，当施設にて倫理委員会の承認を得た．患者・
家族に対して適切な IC を行い同意取得した．

Ⅳ　結　　語

　オスラー病における胃毛細血管拡張部の出血に
対して EBL にて良好な止血を得られた 1 例を経験
したので報告した．

　本論文の要旨は第 101 回日本消化器内視鏡学会
近畿支部例会（2018 年 11 月 10 日，大阪）にて報
告した．

　本論文内容に関連する著者の利益相反：なし
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A CASE OF Osler-Weber-Rendu DISEASE: ENDOSCOPIC BAND LIGATING 
DEVICE WAS USEFUL FOR HEMOSTASIS IN THE STOMACH
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　　A 76-year-old woman with tarry stools and vomiting of blood was admitted to our hospital.  
She has been followed as a patient with Osler-Weber-Rendu disease in our clinic for five years.  
She had previously been treated with endoscopic hemostasis (high-frequency soft coagulation and 
argon plasma coagulation) and blood transfusion therapy multiple times for oozing bleeding of gas-
tric angioectasia.  At the current admission, endoscopic band ligation (EBL) was performed with 
the expectations that gastric telangiectasia would disappear due to ulcer scar formation and the 
treatment time would be shortened.  Recurrent gastric telangiectasia disappeared in the area 
where ulcer scar formation by EBL was obtained.  An endoscopic band ligating device was useful 
for hemostasis of Osler-Weber-Rendu disease in the stomach.
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