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Abstract: 

中 ⼤ 脳 動 脈 閉 塞 に 対 し ⾎ 栓 回 収 療 法 を 施 ⾏ し 、 関 連 す る ⾎ 管 領 域 に

発 ⽣ し た Pial arteriovenous fistula (Pial AVF)を 経 験 し た の で 報 告

す る 。 症 例 ： 72 歳 男 性 。 201X 年 、 右 脳 梗 塞 ・ 右 M1 閉 塞 に 対 し て

Penumbra system に よ る ⾎ 栓 回 収 療 法 を 施 ⾏ し 、 mTICI 2b( M2 

anterior trunk は 閉 塞 の ま ま )の 再 開 通 を 得 た 。 １ 週 間 後 の MRA 検

査 で は 完 全 再 開 通 し て お り 、 経 過 は 良 好 で ⾃ 宅 退 院 と な っ た が 、

201X+5 年 に 痙 攣 を 起 こ し 当 院 へ 救 急 搬 送 さ れ た 。 MRI 検 査 で 右 中

⼼ 前 回 に ⽪ 質 下 出 ⾎ を 認 め 、 DSA 検 査 を ⾏ っ た と こ ろ Rt. central 

artery と Vein of Trolard の 間 に 以 前 は 認 め な か っ た AV shunt が 確

認 さ れ た 。nidus を 認 め ず 、pial AVF と 診 断 し 、開 頭 術 に よ る shunt 

point の 遮 断 を ⾏ っ た 。 術 中 所 ⾒ か ら ⾎ 栓 回 収 療 法 後 に ⽣ じ た ⽪ 質

静 脈 の ⾎ 栓 化 が 発 症 の 契 機 と な っ た も の と 推 察 さ れ た 。  

 

＜ 諸 ⾔ ＞  

Pial arteriovenous fistula (Pial AVF)は 、⽐ 較 的 稀 な ⾎ 管 病 変 で あ る 。

以 前 は 、arteriovenous malformation(AVM)の subtype に 分 類 さ れ て

い た 1 )が 、 動 静 脈 間 に nidus を 伴 わ ず 徐 々 に 独 ⽴ し て 認 識 さ れ る よ

う に な っ た 。 病 態 は 未 だ ⼗ 分 に は 明 ら か と な っ て い な い が 、 成 ⼈ 例

は 出 ⾎ 発 症 が 多 く 2 )、 出 ⾎ 発 症 例 の 保 存 的 加 療 は 予 後 不 良 と の 報 告

も あ り 3 )、積 極 的 な 治 療 が 必 要 と 考 え ら れ て い る 。今 回 わ れ わ れ は 、

右 中 ⼤ 脳 動 脈 閉 塞 に 対 し Penumbra シ ス テ ム （ Penumbra Inc.  

Alameda, CA, USA）に よ る 機 械 的 ⾎ 栓 回 収 療 法 を 施 ⾏ し 、関 連 す る

⾎ 管 領 域 に 後 天 性 に 発 ⽣ し た pial AVF を 経 験 し た の で 、⽂ 献 的 考 察



を 含 め 報 告 す る 。  

＜ 症 例 呈 ⽰ ＞  

症 例 ： 72 歳  男 性  

既 往 歴 ： 発 作 性 ⼼ 房 細 動 、 脳 梗 塞  

現 病 歴：201X 年 Y ⽉ 右 脳 梗 塞・右 中 ⼤ 脳 動 脈 閉 塞 (M1 閉 塞 )に 対 し

て rt-PA 静 注 療 法 お よ び Penumbra シ ス テ ム に よ る ⾎ 栓 回 収 療 法 を

施 ⾏ し た（Figure 1a）。Aspiration pomp に よ る 吸 引 を か け 、 適 宜

Separator を ⽤ い な が ら Penumbra 4MAX reperfusion catheter を 閉

塞 部 位 ま で 先 進 さ せ ⾎ 栓 を 回 収 し 、 TICI 2b( M2 anterior trunk は

閉 塞 の ま ま )の 再 開 通 を 得 た (Figure 1b)。再 開 通 時 の Rt. ICAG で は 、

Vein of Trolard は Superior sagittal sinus(SSS) か ら Superficial  

middle cerebral vein(SMCV) ⽅ 向 へ 下 ⾏ す る  還 流 で あ っ た

(Figure 1c)。⾎ 栓 回 収 療 法 の １ 週 間 後 の MRA 検 査 で は M2 anterior 

trunk の 再 開 通 も 確 認 さ れ 、 施 術 後 の 経 過 は 良 好 で 1 ヶ ⽉ 間 の ⼊ 院

加 療 を 経 て modified Rankin scale (mRS)  1 で ⾃ 宅 退 院 と なった。

この時点では心房細動が検出されておらず、二次予防薬としてはワ

ルファリンが選択された。外 来 通 院 に て 経 過 を み て い た が 、201X+5

年 Z ⽉ に 痙 攣 を 起 こ し 当 院 へ 救 急 搬 送 さ れ た 。 頭 部 MRI・ CT 検 査

で 右 前 頭 葉 （ 中 ⼼ 前 回 ） ⽪ 質 下 出 ⾎ を 認 め (Figure 2a)、 ⼊ 院 と な っ

た 。DSA 検 査 を ⾏ っ た と こ ろ 、Rt. central artery と Vein of Trolard

の 間 に 201X 年 の ⾎ 栓 回 収 施 ⾏ 時 に は 認 め な か っ た Arteriovenous 

shunt(AV shunt)が 疑 わ れ た 。出 ⾎ 部 が 中 ⼼ 前 回 で あ っ た が 症 状 は 軽

度 で あ っ た 。 2 ヶ ⽉ 後 に ⾏ っ た DSA 検 査 で 、 よ り AV shunt が 明 瞭

化 し て お り 、動 静 脈 間 に nidus を 認 め な か っ た 事 か ら pial AVF と 診



断 (Figure 2b)し 、 再 出 ⾎ 予 防 の た め 開 頭 術 に よ る shunt point の 遮

断 を 計 画 し た 。 術 前 は ワ ル フ ァ リ ン を 休 薬 し 、 ヘ パ リ ン 置 換 を ⾏ っ

た 。 ⼿ 術 所 ⾒ (Figure 3a)： shunt point を 中 ⼼ に craniotomy を ⾏ っ

た 。 硬 膜 を 切 開 す る と AV shunt が 存 在 す る 部 位 の く も 膜 は 肥 厚 し

⽩ 濁 し て い た 。 ヘ モ ジ デ リ ン の 沈 着 も あ り 、 陳 旧 性 の く も 膜 下 出 ⾎

の 存 在 を ⽰ 唆 す る 所 ⾒ を 認 め た 。 AV shunt 周 囲 の く も 膜 を 剥 離 し 、

⾎ 管 構 造 の denude を ⾏ っ た 。 Vein of Trolard に は 、 ⾁ 眼 的 に 正 常

灌 流 を 経 た 静 脈 ⾎ と AV shunt を 経 由 し た 動 脈 ⾎ が 混 在 し て い た 。

AV shunt は Precentral vein(Vein of Trolard)に 合 流 す る cortical 

vein に 存 在 し て お り 、 罹 患 静 脈 は venous pouch を 形 成 し て い た 。

Feeding artery と な っ て い る Central artery と Precentral artery か

ら 細 い 動 脈 が venous pouch に 流 ⼊ し て い た 。 罹 患 静 脈 は central 

sulcus の 深 部 ま で 続 い て お り 、 nidus は 認 め な か っ た 。 術 前 の 診 断

通 り pial AVF と 考 え ら れ た 。 AV shunt は 罹 患 ⽪ 質 静 脈 ご と 周 囲 組

織 か ら 離 断 し た 。術中所見として罹 患 ⽪ 質 静 脈 深 部 に 静 脈 の ⾎ 栓 化

と 考 え ら れ る 所 ⾒ が み ら れ た (Figure3b)。 罹 患 ⽪ 質 静 脈 を 剥 離 し 摘

出 す る 過 程 で 、陳 旧 性 ⽪ 質 下 出 ⾎ の ⾎ 腫 腔 内 に 到 達 し 、pial AVF が

脳 出 ⾎ の 原 因 と し て ⽭ 盾 が な い も の と 考 え ら れ た 。ICG 蛍 光 ⾎ 管 造

影 検 査 お よ び 術 中 脳 ⾎ 管 造 影 検 査 に て AV shunt の 消 失 を 確 認 し 、

⼿ 術 を 終 了 し た 。  

⼿ 術 後 の DSA 検 査：AV shunt は 消 失 し て お り 、AV shunt の あ っ た

部 位 を 境 に Precentral vein は 上 ⾏ 性（ SSS ⽅ 向 ）に 還 流 ⽅ 向 が 変 化

し て お り 、 SMCV は 下 ⾏ 性 の ま ま で あ っ た (Figure 4)。  

術 前 に 発 作 性 ⼼ 房 細 動 が ⼼ 電 図 で 検 出 さ れ た こ と か ら 、 出 ⾎ 性 合 併



症 が な い こ と を 確 認 し た 後 、 DOAC(Direct oral anticoagulant)に 変

更 し た 。 術 後 経 過 は 良 好 で mRS 1 で 退 院 と な っ た 。  

 

＜ 考 察 ＞  

Pial AVF は 1 本 も し く は 複 数 の pial artery を feeder と し て 、通 常 1

本 の cortical vein を drainer と し て お り 、nidus を 有 す る AVM と は

異 な る 頭 蓋 内 動 静 脈 短 絡 疾 患 で あ る 。 そ の 頻 度 は 頭 蓋 内 動 静 脈 短 絡

疾 患 の 1.6~4.7%4 ) 5 )と ⽐ 較 的 稀 な 疾 患 で あ る 。 Pial AVF は 先 天 性 の

も の と 後 天 性 の も の が あ り 、先 天 性 の も の は HHT や CM-AVM と い

っ た 遺 伝 性 疾 患 と の 関 連 6 ) 7 )が ⼩ 児 例 で 報 告 が あ り 、 後 天 性 の も の

は 頭 部 外 傷 8 )、 ⼿ 術 あ る い は 静 脈 洞 ⾎ 栓 症 後 9 )に ⼀ 過 性 の 静 脈 圧 亢

進 が 起 こ る 事 で ⽣ じ る と 考 察 さ れ て い る 。発 症 の 契 機 と し て は mass 

effect や 出 ⾎ 、痙 攣 、⼼ 不 全 な ど が あ り 、痙 攣 発 症 は 15 歳 以 下 の ⼩

児 例 で 多 く 、出 ⾎ 発 症 は 16 歳 以 上 の 成 ⼈ 例 で 多 い と Yang WH ら に

よ り 報 告 さ れ て い る 2 )。  

静 脈 洞 ⾎ 栓 症 を 伴 う ⾮ 出 ⾎ 性 の pial AVF で 抗 凝 固 療 法 の み で 改 善

を 認 め た と の 報 告 も あ る 1 0 ) が 、 出 ⾎ 例 に お い て は 保 存 的 治 療 で は

63％ が 死 亡 し て い る と の 報 告 が あ る 1 1 )。 Yang WH ら は 成 ⼈ 発 症 例

は 動 脈 圧 に 対 し 緩 衝 作 ⽤ の あ る varix を 有 さ な い 例 が 多 く 、 出 ⾎ 発

症 が 多 い と 考 察 し て お り 2 )、 成 ⼈ 発 症 例 や 出 ⾎ 発 症 例 に お い て は 早

期 に 根 治 的 な 治 療 が 必 要 と 考 え ら れ る 。  

AVM と 異 な り nidus が 存 在 し な い た め 、病 変 部 の 除 去 は 必 ず し も 必

要 で は な く 、shunt point の 遮 断 の み で ⼗ 分 と さ れ て い る 。2 )  Pial AVF

の 治 療 に は 、 直 達 術 や ⾎ 管 内 治 療 ま た は 両 者 の 併 ⽤ が あ る 。 表 在 性



の 病 変 に 対 し て は 、 い ず れ の 治 療 法 で も 可 能 と 考 え ら れ る が 、 深 部

の 病 変 や eloquent area に 存 在 す る な ど 直 達 が 困 難 な 病 変 に 関 し て

は 、 ⾎ 管 内 治 療 が 有 利 と 考 え ら れ る 。 ⾎ 管 内 治 療 に ⽤ い ら れ た 塞 栓

物 質 と し て は 、balloon や coil、glue、poly alcohol、Onyx の 報 告 1 2 )  

~ 1 5 )が あ る が 、 shunt point が 完 全 に 遮 断 で き な い ま ま draining vein

に 塞 栓 物 質 が 流 ⼊ し 、venous out f low の 停 滞 を 招 い た 場 合 は 遅 発 性

の 出 ⾎ な ど の リ ス ク が あ る も の と 考 え ら れ る 。 ま た 、 脳 外 の 遠 位 塞

栓 に も 留 意 が 必 要 で あ る 。 Yang ら 2 )の review に よ る と 直 逹 術 に よ

る obliteration rate が 96.8%に 対 し て 、 ⾎ 管 内 治 療 が 86.5%と 根 治

性 に 関 し て は 直 達 術 の ⽅ が 優 位 と 考 え ら れ る が 、 治 療 法 選 択 に は 病

変 の 局 在 や shunt point へ の approach の 難 易 度 な ど 詳 細 な 術 前 検 討

に 基 づ い て 決 定 す る 必 要 が あ る 。  

Matsubara ら は 摘 出 し た ⾎ 栓 化 AVM の 病 理 検 査 で nidus 内 に ⽑ 細

⾎ 管 を ⽣ じ て い た 事 を 報 告 し 、 静 脈 ⾎ 栓 を ⽣ じ る と 再 開 通 ・ 再 灌 流

の た め angiogenesis が 誘 導 さ れ 、動 静 脈 短 絡 の 形 成 に 関 与 し て い る

と 考 察 さ れ て い る 1 6 )。  

こ れ ま で 静 脈 洞 ⾎ 栓 症 に 伴 う pial AVF 発 症 の 報 告 は あ る が 、機 械 的

⾎ 栓 回 収 療 法 後 の pial AVF 発 症 は 渉 猟 し 得 た 限 り で は 認 め な か っ

た 。  

Matsubara ら は Superior sagittal sinus thrombosis の follow up 中 に

dural AVF・ pial AVF を ⽣ じ た 症 例 を 報 告 し て い る 1 6 )が 、 閉 塞 し た

cortical vein が 再 開 通 し た 部 分 に pial AVF が ⽣ じ て い た 。本 症 例 で

は ⾎ 栓 回 収 療 法 の １ 週 間 後 の MRA 検 査 で M2 anterior trunk の 再 開

通 が 確 認 さ れ た 。 動 脈 の 再 開 通 ま で の 数 ⽇ の 間 に cortical vein



（ draining vein ） に 閉 塞 が ⽣ じ た も の と推察された 。  閉 塞 し た

cortical vein に 対 す る ⽣ 体 反 応 と し て angiogenesis が 誘 導 さ れ 、 そ

こ に 動 脈 の 再 開 通 が 起 こ る こ と に よ り 閉 塞 し た cortical vein に 局 所

的 な 圧 上 昇 が 加 わ り 、 pial AVF を 形 成 し た 可 能 性 が 考 え ら れ た

(Figure 5)。 急 性 期 再 開 通 療 法 が 増 加 し て い る 昨 今 に お い て 、 稀 な

が ら pial AVF は 閉 塞 ⾎ 管 ⽀ 配 領 域 に 起 こ り う る 合 併 症 と し て 留 意

す べ き と 考 え ら れ た 。MRI・MRA 検 査 等 の 定 期 検 査 で の 微 細 な 変 化

に も 注 視 す る 必 要 が あ る 。  

 

＜ 結 語 ＞  

機 械 的 ⾎ 栓 回 収 療 法 か ら ５ 年 後 に 出 ⾎ 発 症 し た pial AVF を 報 告 し

た 。 ⾎ 栓 回 収 療 法 後 に ⽣ じ た 静 脈 灌 流 の 変 化 に 伴 う 局 所 的 な 静 脈 圧

の 亢 進 が 発 症 の 契 機 と な っ た 可 能 性 が ⽰ 唆 さ れ た 。  
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Figure Legends: 

 

Figure 1a. 

Right internal carotid angiography showed occlusion at the M1 

segment of the middle cerebral artery. 

Figure 1b. 

Penumbra reperfusion catheter was advanced to the occlusion site 

and thrombus was removed. Right internal  carotid angiography 

showed the right M2 anterior trunk occlusion (arrow) after multiple 

pass. (TICI 2b) 

Figure 1c. 

Right internal carotid angiography of post thrombectomy.  Due to 

a residual thrombus, contrast medium stagnated at the right M2 

anterior trunk (Arrowhead). 

The flow of precentral vein was descending from SSS to SMCV. 

 

Figure 2a. 

Axial plain CT showed subcortical hemorrhage in the right 

precentral gyrus. 

Figure 2b. 

Right internal carotid angiography showed a pial arteriovenous 

fistula with feeding artery arising from central artery. A pial  

arteriovenous fistula drained to the vein of Trolard (Arrowhead). 

 



Figure 3a. 

Intraoperative photograph showed precentral vein (the vein of 

Trolard) changed red vein(arrows) and there was a venous pauch in 

the side of precentral gyrus.  Feeding arteries assembled to the 

venous pouch. (arrowhead) 

Figure 3b. 

Intraoperative photograph.   The vessel (arrow) in deep portion 

of central sulcus was recognized as thrombosed vein. 

 

Figure 4. 

Post-operative right carotid angiogram showing complete 

obliteration of the fistula. The flow of precentral vein was 

ascending to SSS. (arrow) 

 

Figure 5. 

Schematic drawing explaining a possible mechanism for pial AVF 

development. 

A: Normal venous perfusion. The cortical veins from frontal lobe 

perfused to SSS and those from parietal lobe to SMCV. 

 B: During of M2 anterior trunk occlusion, venous perfusion 

pressure from frontal lobe was lower and the cortical vein seemed to 

be thrombosed.  



C: After recanalization of M2 anterior trunk, venous perfusion 

pressure from frontal lobe was recovered and venous pressure of  the 

occluded vein locally increased. 

D: When the patient bled in the precentral gyrus, the pial AVF was 

indicated with drainage to the cortical vein connecting to the vein 

of Trolard. 

 



Figure 1a. 

 

 

Figure 1b. 

 

 

 



 

 

 

 

 

 

Figure 1c. 

 

 



Figure 2a. 

 

Figure 2b. 

 



Figure 3a. 

 

Figure 3b. 

 

  

1) Intraoperative view 2) Color map during ICG injection 3) Intraoperative view after 
removal arachnoid membrane



Figure 4. 

 



Figure 5. 

 

 

 


