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造影により特異な画像所見を示した

頚部・縦隔リンパ管腫の１例

大塩猯人，石橘広樹，曽我美朋「，ｉｌＩｌｉ野周一
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UnusualfindingsofcontraststudyｉｎａｃｅｒⅥcomediastinalcystichygroma：
●

Acasereport

TakehitoOshio,Hirokilshibashi,T101nokoSogami,Shuichi']Dakano

Dol〕artmenio｢surgery,Nati(】nalKagawaChildren､sllospilal

ＡｌｌＷｍｃ／Ab`Wnc／lAone-yea艀oldboywasreferredtoourinstitutionl)ecause()[aswellingduringU1eexpiratory

phase,anddepressionduringtheinspiratoryphaseontllerigh[lowercervix､Ｈｅｄｉｄｎｏｔｃｏｍｌ〕IainoIany

symptomsHewasdiagn()sedasbavingacervicomediasiina]cystichygroma,adulnbbell-shapedmass，

ｂｙ［indingsofMRIstudies・Hisfamilyrefusedbothsclerotherapyandoperation、Contraststudywas

perlbrmedL()clarHythelocationandconnection()Ithecysts.I)uringeachrespiration,conLrastmaterial

containinglymphaticnuidmovedwithato-and-hDmotiolLThechangesinswellinganddepressiononthe

neckweretheresultofchangesintheshapeoflhecysticmassduetotheintralhoracicpressure､Attwo

vearsofage,severeswe]linginhisrightcervix(levelopedThiswas〔luetoinlectionandhemorrhageof

thelymphangioma､AntibioticadminislrationandaspirationsoIthelymphangioma,acontraststudywas

repeated・ThelargecervicomediastinalmassmaintainedaHxedibrmwithl)ressureof40clnH20,and

wasnotinlluencedbybreathingmotions、

ThereasonforthediIle1℃nceinthelindingsofeachcontraststudyisth()ughtt()bethatinthelirst

study>theinsidel〕｢essureofUlelymphangiomawaslow,whileinLhesecond,Ulepressurewasmuch

higherlhantheil]trathoracicpressure．

ﾉY巴vｗｏＭ１ｓ CO､"srsnﾉdWJ/mp/7a/7gioma,Ｄリノ77bbeﾉﾉ,ReSpi/1at/o/7,Chjﾉ．

造形を施行したところ，特異な両像所見を認めた

ので報〈'『する．
はじめに

リンパ管Ｉ【は小ﾘ11,の日常診療においてしばしば

認められる疾忠である．Wiiな苑ﾉl2Wlj位である頸Ｈｌｊ

から縦隔に述なる獲胞状リンパ符Ⅲ１１において鍵Ⅲ１１

症例

症例：１歳５ヵ月，ソ}児

原稲受付日：2008ｆｌｉ７月４１１，１及終受|､''１：2008ｲﾄﾞ９１１２４日

別)ii1l11iIli求先：〒765-8501秀川県i'#通寺Ili縛逝､IrIll〔｢26031玉l立》)i院機|<脳呑川小児病院外科大塩jiiii人
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主訴：占前頚部「〃のI1vllML性膨隆と'１１１１１１

既往歴：特記すべきことなし

現病歴：化後９ヵ１Ｍからillluが、イilii｢顕冊'1F

〃が呼吸性に膨隆とllillll1を繰り返しているのに気

づいた．近医を受診し､'1科へ紹介された．

現症：（iii蹴部「〃に姫らかいｌｌｌＫ）{Wを融め、

呼気Ⅱｻﾞに膨隆し吸女(I|ｻﾞにll1illⅡIiili失した（Fig.1)．

他に與常所兄はなかった

画像所見：イｉｉ<111部「〃において，ノlid音波検fffで

多房性，ｌｌｈ１部Ｘ線''j:典(Fig.2)でｲｰ7上縦陥の腫瘤陰

影および気将のﾉf〃l111i位，MRI検在(Fig.3)で7｢頚
部下刀から/i｣を縦'11Wに稲るdumbbcu型の嚢1Mi性

好

￣

、 鑑

Clinicalphotographofthepatient(atlyear5monthsofage）
Notetheswellingintheexpiratoryphaseanddepressionintheinspiratoryphase
a：Expiration
b：lnspiration

ａｌｂFig.１
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Fig.２ChestX-rayiilm

Thetracheaislocatedinthe「ightsideof
themediastinLIm． Ｉ

Ｆｉｇ３ＦｉｎｄｉｎｇｓｏｆｃｏｒｏｎａｌＴ２－ｗｅｉｇｈｔｅｄＭＲ
Ｉｍａｇｅｓ

Ａｄｕｍｂｂｅｌｌ－ｓｈａｐｅｄｍａｓｓｉｓｎｏｔｅｄ
ｂｅｔｗｅｅｎｎｅｃｋａｎｄｍｅｄｉａｓｔｉnum
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腫瘤を認めた．

診断：イア頸部から縦'１Mに(川三する繼胞状リン

パ櫛腫と診llli:した．汁iliiiを勧めるも、家族は穿刺

吸引排液のみを術蜘し，ＷＩｉｉや硬化療法のlil意が

得られなかった．１歳５力）Il1l1に，適応はないが

家族の強い希望により，艇11,|iの芽1ｌｉＩ１ﾘﾙjll非液とlTil

時に，’'１２気''１１:に脳降し'ﾘﾘ(A(1'#にI1illⅡWiIi失する鍵ＨＥ

の状態把握と１１１拠部位および幾ⅢliIⅡ(1の関述をIilii

認する穿刺造形を１１１１９に入ﾙﾋﾞした．

入院時所見：''１(洲36.0℃，脈'1'1124/分・盤，呼

吸数38/分，ＩｲﾐITil3kg・全身所見に異常はなく，

局所所）,Lとして/iiiii頸llilj1〈方は呼吸性に膨隆と陥

凹を繰り返していた．

検査所見：1m液・生化学検在，｝llIm朧固機能検

査，腫揚マーカーなどに與常を,認めなかった．

造影所見：全身麻iW1r，／Tm頚部下方の獲腫を

穿刺しチューブを留IiYして、３倍希釈1m綴111造影

剤を10ml注入して造形した．雌大径の嚢１１通内に造

影剤が注入され，他の艇１１１１【との交迦は不|ﾘ]であっ

た．Ｘ線)透視にて111F吸巡Ili11に'1くい嚢Iiiの占拠部位

および形態の変化と|ﾉﾘ容液の移助を認めた(Fig.4)．

１１平気時に縦'１M|ﾉﾘの艇１１'Kは，その人部分が縦隔内よ

り頚問IlIllllへ１１１'し(|}され縮小してllII災くなった．そ

れに連なるイ｢ｉｊｉｉ弧問|lｿ塵Ⅲ'1は，膨隆し増大した．一

方，吸気時に頸ＮＩＩの鍵llI1iぱ剛]に縮小したその

際に縦隔|ﾉilでは，獲胞は奥深くり|き込まれ移動し

て球形に膨隆し1W火した．注入した造形剤は，呼

吸巡1IiI縦の鯉1Mｍ位rllと形態変化にＩ１Ｉ２い，頚部と

縦I1liiの鍵腫1ﾉlを171い述度で．:ｔｏａｎｄｈｏ”する所見

を示した．検厳後，造形ﾊﾞﾘを含むリンパ液を吸引

除去した．なお，造形ljiに破り|した内容液の電解

質の性状はImilliとほぼ同様であった．

その後の経過：イー｢iii頚部'て方の膨隆と陥1111は持

続したが，’'ＩＩＩ部Ｘ線?〕:奥にて女(管の偏位は改善し

￣

二

ａｌｂFig4Contraststudyo1cystichygroma

Duringeachrespiration,contrastmaterialcontaininglymphaticfluidmovedinato-and‐
fromotion・Ｔｈｅshiito1swellinganddepressioｎｏｎｔｈｅｎｅｃｋｉｓｌｈｅｒｅｓｕｌｔｏｆｔｈｅｃｈange
intheshapeofthecysticmassduetotheintrathoracicpressure
a：Expiration

b：Inspiratio、
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た．家族のi)ii｢瓢にて外来で経過iiM察していた．

２歳６カノ111↓#に発熱．／i頚部の樺ﾙｶﾞと将|ﾘ1なⅡ､鵬

をきたし入|流した．１m液検査ではＷＢＣ17,200/illlii，

CRP13.5mg/dlと炎症所1,,1を呈し，ＣＴ検代で頚部

および縦隔の繼胞状リンパ管1Miの剛1な｣IiilUUﾘi:見

を示した．感染および鍵腫内i'11,1mによる急激な増

大と診lililrした．１Ｍﾆｶﾞ'１投与(amikacinsullillc)を行

い，鍵腫穿1ｌｉｌ１にて漿液性と淡IliM;|ﾉﾘ容を|ﾘﾑﾘ'し頚

部の膨隆は縮小した．穿刺吸引液の性状は，漿液

性はリンパ球(73％)が，淡血性は好｢'1球(79％)が

ほとんどを,'iめた．菌の検出はできなかった．

１ヵ月後，（T1ii頚部ⅢＥＩＩ皇を認め(Fig.5)家族によ

り硬化療法の希望があり入院した．MRI検ｌｌｉ;では

縦陥の嚢IlIRはﾆﾙﾄﾞ性を示した．全身麻酔1〈に鍵腫

を穿刺した．縦ＩｌＭ内の鍵lMI内圧は40cm水|;1;で、そ

の|ﾉﾘ圧は呼|ﾘjlrlt変吻を,認めなかった．′k食で２倍

希釈したlMW1I造形剤を10,,0注入しiIj腫造影し

た．Ｘ線透視ドに観察すると、呼吸述iM1による嚢

lliの占拠部位および形態の変化や|ﾉﾘ容液のWZllil1は

認めなかった(Fig.6)．造影剤を含む内容液を吸引

除去した後に，化食10,0に１ＫＥのOK432を混和

して注入した．４１１１１'１，文(管内１１剛;してlllzl倣櫛Ｊ１１１

した．嚢ﾙﾋﾞ内にチューブを留ｉｆ“て吸ﾘ|を続行し

61111に除上<した．

その後，頸部のI1ill長は縮小It1i1ｲﾘを示し，１力１１

半後には外観上弧部の腫瘤は,認められなくなった．

2歳９力１１にて縦'1鮒に腫癒陰影を細めるが、右前

頚部1〈〃のlllz吸''1:膨隆と陥1Ⅱ|は児られていない

考察

リンパ柵;ⅢInymphangiomaは発生学｢19異常であ

り．vascularmallbrmationの一つの病型である！)．

胎生2力１Ｍ,/Eｲｨ頚部,後llH脱１１肋|H]脱恨部,左

右大腿,Iili脈.根部に呪れた原始内皮嚢が〃いに繋が

りリンパ系が形成される．この発生過程の異常に

より１１１i々の形態学的異常をきたす．：CiI1lリンパイツ；

１１Ⅱ，海iWil)|ﾉ《リンパ柵ｌｌｉｉ，褒胞》|ﾉ(リンパ綱;Ⅲ[(cystic

hygroma)に分ililiされ，しばしば汎/ける!〉・鍵胞

状リンパ柵ＩＩＴの好発部位は1W11lljであり，その１～

2％が縦陥へ進峻し，１％以「の鍵胞状リンパ管ＩｉｊＫ

が縦隔のみに苑｣kするユ3)．リンパ符111mの頚部から

縦隔への|《降はｆｌＷ１下のlMli;の|間1で横|l剛'経の下

降経路に従う'１．

嚢胞状リンパ梓ﾙKの外観は噸部では柔らかい膨

隆として,魁められるが，縦１１１１Ｍでは外iliMからは不

ＩⅡlである．われわれの症例では、｜〕i顕部「部にお

。

＝一

■￣.,

｡」 ■凶一

' 《

１

`～－頭

Ｐ＝ 生

Fig.５Clinicalphotographofthepatient（at2
years7monthsofage）
Ｔｈｅｒｅｉｓｎｏｃｈａｎｇｅｉｎｓｗｅｌｌｉｎｇｄｕｒｉｎg
eithertheexpiratoryorinspiratoryphases． Fig6Repeatedcontraststudy(at2years7

monthsofage）
Ａｌａ｢ｇｅｃｙｓｔｉｃｃｅｒｖｉｃｏｍｅｄｉａｓｔｉｎａｌ
ｍａｓｓｍａｉｎｔａｉｎｓａｆｉｘｅｄｆｏｒｍａｎｄｉｓｎｏｔ

ｉｎⅡuencedbybreathingmotions．
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て頚部と縦陥において鍵Ｉ[の位置移動およびその

形態の変化を繰り返し，それに伴ってリンパ液を

含む､造形剤がIoandli．ｏした)ﾘ｢1,11.をｱﾎした．一方，

顕部が箸Iﾘ|にll1mlIlきし進胞|ﾉﾘl｣２が一瞥1ﾘ｣に上昇した時

191に施行したリンパ棚１１K造形では|両I様な所見は認

められなかった．

一般に鍵胞状リンパ/W;''１mでは，鍵llikIﾉﾘ１１;は陽ＬＥ

で一定の形態を保ち｢inliI1I''１§は少なく静Iki(iii像所見

で検問,lされる．一方，今'''１のわれわれのｿ'1:１列にお

ける|Ni頚部~Ｍ｢が１１１２文(l1ll;に脳降し吸気'1111にl1iljllI1す

る１１１７兇は、鍵Ⅱ'Kが胸腔1ﾉﾘ１１;の｣二1F付る呼気時には

頸部へ''１'しＩｌ１ｉされ膨隆し，ＩＭＩ鵬が陰圧となる吸気

il､ｆには胸腔|ﾉﾘヘリ|き込まれ縮小した結果であり．

1li11的l1lIi像所ﾚﾑがIilliめて'１１要であった．l11zl股運動に

一致して嚢１１１Kの形態変化を繰り返す要|』《Iは嚢腫内

１１２が比絞的低１１;であり胸腔|ﾉﾘ圧の変1liDの影響を受

けたためと膠えられる．ｌ１ｉｌ様な臨床症状および造

形所兇を示した#I』(';はわれわれが調べた範Uil内で

はなかったなお，感染とｌｌ１ｌＨｌを起こし頸部から

縦隔に箸1ﾘlなI11K1l腱を41{じた際の縦liiiiリンパ笹腫で

は，その1ﾉﾘ１１;はい'しし，またｌ１１ｆ吸迎IIiDによる胸腔

|ｿ111;変化の彩糾を受けることなくその形態が一定

で'１J動性が減少していたためと考えられた．

本症|ﾀﾞ'１ではリンハ楠ｌＫの人lWIl分が縦陥に(!】２([し，

ﾀﾄﾊﾞ|jから川腱などﾀﾄﾉjのIjj'１１；を受けにくい状態に

もかかわらず鍵''''１１ﾉﾘIlI1lnlを認めた．｝１１１１mの原因の

一つに，’'1ｚ１１ｌｌ【述助による絶え|}}1ない獲胞の位置移

助および形態変化とそれに１１２う|ﾉﾘ容液の移動をし

ている状態にて、）｝泣やくしゃみなどさらに強い

変動や悠染などを挙げることができると考える．

結語

伽i噸部「〃において呼吸征に膨隆と陥IlUを繰

り返す小児の鍵胞状リンパ柵M1に穿Ili']造彩を施行

したところ，腱'1''1はdumbbcllﾉﾄﾞﾘを示し１１１２吸運動

に一致して＃１１%|jと縦llMIIIlでリンパ1ﾉﾘ奔液がｔｏａｎｄ

ｆｒｏし、嚢ＩｌｌＫの縮小と｣Ｗ人を繰り返している所兄

をノバした．一〃，顕冊|jがlllflﾘ|に|唖１Mきした'1柵に施

ｉＬた造形ではl1il様なjr1,,1は１Mしられなかった．そ

のnl1ll1として，鯛l1Mll:と''12'1M【による'''１１腔|ﾉ]圧と

の1Ｅ差のljM述が,]〈唆された．

いて呼吸運動に応じて膨隆と陥|Ⅱ|を繰り返してい

た．Ｌｉｍら5)は，甑8ｌｊと縦陥リンパ梼ⅢＩｉはその形

態とサイズは１１１２吸によって変わると柵'↑した．わ

れわれが調べえたiiitilllllﾉﾘにおいて，他にIiil様な記

載をした報告を兄つけることはできなかった．な

お，成人で，ノ,刈'i'１１|'|:の侭3c１１，人のリンハノW111Iiで

拍動|ｲﾐﾙ鮒を組めたり,ii例の#|(('『があった！;１．

リンパ符腫の診ｌＩｌｉ:にはlIl1i像検代が極めてｲ１１１１で

あり，iii純Ｘ線7j:ｌ０Ｌ，超腓波検代，ＣＴ検在、ＭＲＩ

検査，Ｘ線透視，造'１杉Iijtifi：などがある．

1)単純Ｘ線写真撮影

頚部および縦'1Mにおいてリンハ符ｉｌＩｉのIli拠部位

や圧迫による気道の１１，，i位を知ることができる．木

谷ら7)は|ドリ部Ｘ線,|ﾐlni像,イiI11llllA位像,左I1IlIlIM〔像，
側面像において輿なった所),Lを'１』した前縦隔に位

置した巨大リンパ稲:Ⅲ１１の５歳ｿ)児を報#了した．リ

ンパ榊Ⅲ[が縦lilijI＃進物を搬巻状に取り|〃'んでいた

ため【Eﾉjにより|ﾉﾘ秤液のFJ1IiIが発化し体位による

リンハ櫛I11Eの形態変､lがみられたと考えた．

2)超音波検査，ＣＴ検査，ＭＲＩ検査

蝋NIIでは超粁汲検１１㎡が縦１１M|ﾉﾘではCT検｢ｉｆやＭＲＩ

検携がリンパ欄:１１tの)|ｼﾞ鵬大きさ，多1舟性のｲ｢無、

周'1111臓器との位liftllM係をｽﾞⅡるのに役立ちほとんど

の症例においてﾉii1jiiされている．金111s)はCT，ＭＲＩ

検杏はともに多)/}性獲IMtll'1hllW像をＬｉＬ，ＣＴ検

査では水と同じ吸収域をIILするが，lljlIlをＩ１くうと

吸収域が上昇する．MRI検Yli；ではＴ１強調像では

筋肉と1,7]じかやや低い(IRI,;>ﾅをＩＩＬするが,}11,Iilをfl2

うと,(.Ｊ信号を示し、｜ﾉﾘ部に特徴ｉ１９な隔壁Ｉｉｌｉ造が認

められると記llikしている．また，鍵腫内に,１１１１mす

れば二畷性にＩｉＶｉ１１ｌＩされることがある'>、

3)Ｘ線透視

Grosleldら!('１は，透|ﾘ,lを施イル，111z吸と心Ｉ''1動

により愛ⅢEに波状の1IiIきが1,,』られたと柵告した．

4)造影検査

診11）｢のために蛾Mll鯛１１[|ﾉ､1に"鑑(や造|杉ﾊﾟﾘを注入

することによりＩｌＷＩｉをきたすことはないとされ5)，

稀にリンパ櫛lliiiの造形検だのW(117がある．Ｃｈ()ら''）

は左蝋部から縦'1Mのリンパイヤル'1の紗lliIrにリンパ槽

腫を穿IlUIして造M′し，｜胸櫛と心鍵の巡絡のないこ

とを確認した．われわれはl11zlﾘｊｌ(性に前頚部|〈HIjの

膨降と陥llllしている状態においてリンパ剛I1iを造

影した．呼吸迎1,1によるlIlill鵬|ﾉﾘ11iの変化に－致し
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