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はじめに

脳静脈洞血栓症と硬膜動静脈瘻は時に合併することが知ら
れており，両者が同時に発見される場合と，いずれかが先行
して発見される場合がある．その場合には，脳静脈洞血栓症
先行例が脳静脈洞血栓症の 0.81～13％ 1）～5），硬膜動静脈瘻先
行例が 5％と報告されている 2）．このことから，脳静脈洞血
栓症と硬膜動静脈瘻には因果関係があるとする仮説も提唱さ
れている 6）．
一方で，脳静脈洞血栓症では，原因不明例が約 15％あると

されている 7）8）．しかし，前述のように脳静脈洞血栓症と硬膜
動静脈瘻の発覚に時間差があるならば，原因不明とされた脳
静脈洞血栓症例の中に，硬膜動静脈瘻が潜在している可能性
がある．原因不明の脳静脈洞血栓症の慢性期に硬膜動静脈瘻
が発覚したとする報告例は散見されるが 9）10），その発症機序
は未確立である．また，脳静脈洞血栓症の慢性期に発覚した
硬膜動静脈瘻が，脳静脈洞血栓症の閉塞静脈とは異なる流出
路を有していた症例 11）12）はまれである．
今回我々は，脳静脈洞血栓症発症 7ヶ月後の慢性期に，新

たに硬膜動静脈瘻を確認した症例を経験したので報告する．

症　　例

症例：47歳，女性
主訴：頭痛，左下肢脱力
既往歴：気管支喘息に対してプロカテロール吸入を行って

いた．2経妊 2経産で，流産歴はなかった．経口避妊薬の内
服歴はなく，頭頸部外傷の既往もなかった．
生活歴：喫煙なし．
家族歴：特記事項なし．
現病歴：2010年 3月下旬（発症第 1日目），両側前頭部か
ら目の奥にかけてひりひりするような頭痛が出現した．発症
第 5日目に頭痛が増悪し，発症第 6日目には右側に低音の拍
動性耳鳴が出現した．発症第 7日目に左下肢脱力をきたし独
歩困難となり，発症第 8日目に当院に入院した．
入院時身体所見：血圧 146/71 mmHg，脈拍 82/分・整，体
温 37.2°C．胸腹部に異常所見は認めなかった．
神経学的所見：意識清明．頭頸部に血管雑音は認めなかっ
た．脳神経に異常はなく，運動系では左下肢麻痺（MMT 3/5）
を認めた．協調，変換運動，感覚は正常であった．自律神経
系は正常であった．
血液検査所見：血液検査では，血色素量 8.8 g/dl，平均赤 

血球容積 67.4 μm3，平均赤血球色素量 19.6 pg，フェリチン
7.7 ng/mlと鉄欠乏性貧血を認めた．凝固線溶系では，PT-INR 

1.10，活性化部分トロンボプラスチン時間 21.2秒といずれも
正常であったが，Dダイマー 10.7 μg/ml，フィブリンフィブ
リノゲン分解産物 13.7 μg/ml，トロンビン-アンチトロンビン
複合体 30.3 ng/mlと増加していた．抗核抗体，抗カルジオリ
ピン抗体，抗カルジオリピン β2グリコプロテイン複合体抗
体，プロテイン C抗原量，プロテイン S抗原量はいずれも基
準値内であった．便潜血は陰性であった．
生理学的検査：心電図，頸部血管エコーでは明らかな異常
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はなかった．下肢静脈エコーにて右ヒラメ静脈内に器質化し
た血栓を認めた．
放射線学的検査：入院時（発症第 8日目）の頭部MRI（Fig. 1）

では，拡散強調画像，fluid-attenuated inversion recovery画像
で，両側前頭葉，頭頂葉に高信号を認めた．また，T2*画像
では，拡張した皮質静脈と考えられる索状の低信号域が，両
側前頭葉，頭頂葉に出現していた．造影 T1強調画像では上矢
状静脈洞，右横静脈洞内に造影欠損部を認めた．胸腹部 CT

スキャンでは，右肺 S3に炎症性結節と考えられる小結節影
を，左卵巣には囊腫と考えられる腫瘤性病変を認めた．発症
第 10日目に実施したデジタルサブトラクション脳血管造影
（digital subtraction angiography; DSA, Fig. 2A～D）では，上矢
状静脈洞の閉塞，右横静脈洞の狭窄が確認された．左横静脈
洞は細小であり，低形成と考えられた．
入院後経過：脳静脈洞血栓症と診断し，ヘパリンナトリウ

ムの持続点滴静脈注射とワルファリン内服を開始して，PT-

INR 2～3となるように調整した．発症第 11日目までには頭
痛，耳鳴，左下肢麻痺は消失した．また，発症第 22日目の頭
部MRIでは，上矢状静脈洞，右横静脈洞ともに正常に描出さ

れていた．発症第 25日目に，後遺症なく自宅に退院した．
無症状のまま経過したため，脳静脈洞血栓症発症から 6ヶ
月後にワルファリンを中止した．喘息の既往があるためアス
ピリンは避け，シロスタゾール 200 mg/日を開始した．発症
から 7ヶ月後に，左側に高音のシャーシャーという拍動性の
耳鳴が出現した．前回退院以降も頭頸部外傷はなかった．神
経学的には異常なく，血管雑音も聴取されなかった．再度，
DSA（Fig. 2E～H）を実施したところ，脳静脈洞血栓症は再
発していなかったが，新たに，左後頭動脈から左横静脈洞～
S状静脈洞移行部に流入する硬膜動静脈瘻が確認された．同
検査で皮質静脈への逆流を認めなかったこと，また症状も軽
微であったことから，保存的治療を選択することとした．す
なわち，内服はシロスタゾールを継続とし，左後頭動脈の自
己用手的圧迫のみで経過観察とした．その後，脳静脈洞血栓
症発症 6年後まで外来で経過観察しているが，耳鳴は持続し
ているものの減弱し，夜間静寂時に自覚するのみとなった．
また，CT血管造影やMRI上も，硬膜動静脈瘻の増悪や脳静
脈洞血栓症の再発は確認されていない．

Fig. 1　MRI on Day 8.

Top: Fluid-attenuated inversion recovery images (axial, 1.5 T; repetition time (TR) 8,000 ms/echo time (TE) 105 ms) showing hyperintense  

lesions in the bilateral parietal and frontal lobes. Middle: T2* gradient-echo images (axial, 1.5 T; TR 908 ms/TE 24 ms) showing multiple  

susceptibility abnormalities consistent with dilated veins in the bilateral frontal and parietal lobes. Bottom: Gd-diethylene-triamine- 

pentaacetate-enhanced T1-weighted images (axial, 1.5 T; TR 522 ms/TE 0 ms) showing the nonenhancing superior sagittal sinus and the right 

transverse sinus with the empty delta sign (arrows).
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考　　察

本例では，原因不明であった脳静脈洞血栓症の慢性期に，
耳鳴を契機にして硬膜動静脈瘻が発覚した．原因不明の脳静
脈洞血栓症の慢性期に硬膜動静脈瘻が発覚した症例は散見さ
れる 9）10）が，脳静脈洞血栓症の慢性期に発覚した硬膜動静脈
瘻が，脳静脈洞血栓症の閉塞静脈とは異なる流出路を有して
いた症例 11）12）はまれである．
本例では，脳静脈洞血栓症発症時のDSAにて硬膜動静脈瘻

は描出されなかった．そこで，硬膜動静脈瘻が先行したが脳
静脈洞血栓症の続発時には一時的に画像上不顕性となり，慢
性期に再度顕在化した，あるいは，脳静脈洞血栓症が先行し
硬膜動静脈瘻が続発した，の二つの可能性が考えられる．
硬膜動静脈瘻の発症時期を推定する症候学的根拠として

は，自覚的な耳鳴が候補にあがる．硬膜動静脈瘻のうち耳鳴
がある症例は 19.9％～65％ 5）13）14）で，横静脈洞に病変がある
と同側に拍動性耳鳴が出現すると報告されている 15）．また，
耳鳴の機序としては，硬膜動静脈瘻による乱流，血管の彎曲
があげられている 16）17）．一方で，頻度は 2％とまれだが，耳
鳴は脳静脈洞血栓症の症状としても出現し得ると報告されて
いる 6）8）18）．脳静脈洞血栓症と耳鳴の位置関係については，対
側であった症例報告 19）や対側が 1例と同側が 1例の症例報 

告 20）があり，一定した見解は得られていない．対側に耳鳴が

出現する場合の機序は，脳静脈洞血栓症による対側の静脈血
流増加や乱流 19）と考えられている．このように，硬膜動静脈
瘻と脳静脈洞血栓症いずれでも耳鳴が出現する可能性が 

あり，病巣との位置関係も一定しないことから，耳鳴の発症
時期によって硬膜動静脈瘻の発症時期を特定することは困難
である．
硬膜動静脈瘻が脳静脈洞血栓症に先行する場合の機序とし
ては，硬膜動静脈瘻により静脈洞への血流が増加し，静脈拡
張，静脈内皮損傷，血小板凝集が続発し，二次的に脳静脈洞
血栓症を発症することが考えられている 21）．立嶋らは，左海
綿静脈洞血栓症の治療直後に，対側である右海綿静脈洞に流
入する硬膜動静脈瘻が発見された症例を報告しており，硬膜
動静脈瘻が先行し，対側に脳静脈洞血栓症を二次的に生じた
と考察している 22）．本例において，硬膜動静脈瘻が脳静脈洞
血栓症に先行したとして経過を推測するならば，脳静脈洞血
栓症発症早期の初回DAS時には，硬膜動静脈瘻の流出路であ
る左横静脈洞～S状静脈洞移行部は血流が速かったために血
栓は出現せず，その周囲の上矢状静脈洞，右横静脈洞に血栓
が出現し，硬膜動静脈瘻は自然閉鎖しており描出されなかっ
た可能性が考えられる．ただし，本例では症候学的にも画像
上も発症早期の硬膜動静脈瘻の存在を示唆する根拠を欠く．
また，硬膜動静脈瘻がDSAで確認されたのは，前述の立嶋ら
の症例のような静脈洞血栓症治療直後ではなかった．さらに，

Fig. 2　Digital subtraction angiography.

Left common carotid arteriography on Day 10. A, B: Images from the arterial phase demonstrating the absence of a dural arteriovenous fistula. 

C, D: Images from the venous phase demonstrating an occlusion of the posterior portion of the superior sagittal sinus (arrowheads), stenosis  

of the right transverse sinus (arrow), and hypoplasia of the left transverse sinus. Digital subtraction angiography 7 months after onset. E, F: 

Images of the left external carotid arteriography during the arterial phase showing a dural arteriovenous fistula from the left occipital artery  

to the left transverse and sigmoid sinus (arrow). G, H: Images of the left internal carotid arteriography during the venous phase showing  

recanalization of the superior sagittal sinus and the right transverse sinus, and a lack of recurrence of the cerebral venous sinus thrombosis.
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硬膜動静脈瘻の自然閉鎖はまれで，自然閉鎖する場合も，症
候性になってから数ヶ月はかかると報告されている 23）．以上
から，硬膜動静脈瘻が脳静脈洞血栓症に先行した可能性は少
ないと考える．
これに対して，脳静脈洞血栓症が硬膜動静脈瘻に先行する

場合の機序としては，静脈洞血栓により，1．静脈圧上昇によ
る生理的硬膜動静脈チャンネルの拡大，2．局所の慢性的低灌
流による血管新生因子の出現が生じ，二次的に硬膜動静脈瘻
を発症することが，考えられている 24）～27）．本例では，特に
最初の血管造影で硬膜動静脈瘻を認めていなかったことが脳
静脈洞血栓症の先行を支持する強い根拠となる．しかし問題
点が二つある．まず，硬膜動静脈瘻を発症するためには静脈
洞の血栓性閉塞が継続している必要があるとする意見があ 

る 11）12）28）．実際に，脳静脈洞血栓症が先行したとする報告例
の多くで，硬膜動静脈瘻発見時には静脈洞血栓が残存してい
る 9）～12）29）．本例では，MRI上発症 1ヶ月後の段階で脳静脈洞
血栓症は消失しており，硬膜動静脈瘻の発見時にも脳静脈洞
血栓症の再発は認めなかった．ただし，硬膜動静脈瘻は DSA

でのみ確認されており，静脈洞血栓消失前に既に存在してい
た可能性がある．次に，脳静脈洞血栓症と硬膜動静脈瘻が合
併する場合，脳静脈洞血栓症は硬膜動静脈瘻の周囲にある 

か，硬膜動静脈瘻よりも下流の静脈にあることが多い 30）と報
告されている．しかし，本例では硬膜動静脈瘻の流出部と脳
静脈洞血栓症の部位が離れていた．この点については，上矢
状静脈洞，右横静脈洞内の静脈血栓症により，隣接する左横
静脈洞の静脈圧が上昇し，さらに，左横静脈洞は低形成であっ
たため静脈圧が上昇しやすく，生理的硬膜動静脈チャンネル
の拡大が生じて硬膜動静脈瘻が出現した可能性を考えれば，
矛盾なく説明できる．以上により，本例については，脳静脈
洞血栓症が硬膜動静脈瘻に先行した可能性が高いと考えた．
硬膜動静脈瘻の基礎疾患については，261病変（251例）で

の検討がある 5）．これによると，64病変で基礎疾患が判明し，
そのうち外傷が 51病変で，次に多いのが脳静脈洞血栓症およ
び手術でそれぞれ 4病変であった．しかし，本例では外傷，
手術歴ともに認めなかった．また，本例では，ワルファリン
からシロスタゾールに変更した 1ヶ月後に硬膜動静脈瘻が確
認されている．このため，抗血栓薬変更が硬膜動静脈瘻発症
に関与した可能性も考えられる．しかし，画像上は脳静脈洞
血栓症の再発は否定されている．シロスタゾールの血管拡張
作用が硬膜動静脈瘻に関与した可能性もあるが，渉猟し得た
限りでそのような既報告はない．
一方，脳静脈洞血栓症の原因あるいは誘因として，血栓性

素因，経口避妊薬，血液疾患，妊娠，産後，感染などが知ら
れている 7）．本例では鉄欠乏性貧血を認めており，鉄欠乏性
貧血と脳静脈洞血栓症の関連を示唆する既報告 31）もある．し
かし，この既報告でも述べられているように，鉄欠乏性貧血
の頻度と脳静脈洞血栓症の頻度には大きな差があり，鉄欠乏
性貧血の他に別の因子も関与している可能性が高い．
脳静脈洞血栓症の治療 7ヶ月後に耳鳴が出現し，血管造影

検査にて硬膜動静脈瘻を確認した症例を経験した．脳静脈洞

血栓症では，治療後も長期にわたって，臨床症候および画像
検査による経過観察が必要である．
本報告の要旨は，第 195回日本神経学会九州地方会で発表し，会長
推薦演題に選ばれた．
※本論文に関連し，開示すべき COI状態にある企業，組織，団体
はいずれも有りません．
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Abstract

A dural arteriovenous fistula detected during the chronic phase  
of cerebral venous sinus thrombosis

Yukiko Suzuki, M.D.1)2), Yuichiro Inatomi, M.D.1) and Toshiro Yonehara, M.D.1)

1)Department of Neurology, Stroke Center, Saiseikai Kumamoto Hospital   
2)Division of Psychiatry, Osaka University, Graduate School of Medicine

A 47-year-old woman developed a headache and tinnitus in her right ear followed by sudden-onset left hemiparesis. 
She had no history of trauma or thrombophilia. Arteriography showed an occlusion of the superior sagittal sinus, and a 
stenosis of the right transverse sinus. She was treated with anticoagulants; thereafter her deficits and sinus thrombosis 
immediately improved. However, 7 months after the onset, she noticed tinnitus in her left ear. Arteriography showed a 
dural arteriovenous fistula extending from the left occipital artery to the left transverse and sigmoid sinus, but no 
recurrence of the cerebral venous sinus thrombosis. After manual compression of the left occipital artery was initiated, 
the tinnitus and dural arteriovenous fistula did not worsen. A dural arteriovenous fistula may be detected in patients with 
cerebral venous sinus thrombosis during the chronic phase.

(Rinsho Shinkeigaku (Clin Neurol) 2016;56:612-616)
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