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Text:  
    Most salivary gland hemangiomas have involved the parotid gland, and cavernous 
hemangioma of the submandibular gland is rare. We have treated a cavernous hemangioma, which 
had several phleboliths in the right submandibular gland. 
    A 46-year-old female was referred to our clinic with a swelling in the right submandibular 
triangle. The clinical features appear to be hemangioma of the submandibular gland. Computed 
tomography, ultrasonography and magnetic resonance imaging were useful in the diagnosis. Under 
general anesthesia, the tumor was removed surgically, and the histopathological diagnosis was 
cavernous hemangioma with several phleboliths. Since surgery, the patient has shown a favorable 
prognosis and there has not been any sign of recurrent. 
    Including our case, 25 cases of hemangioma of the submandibular gland have been reported 
between 1960 and 2005 in Japan. Patient ages ranged from 6 to 70 years with an average age of 
31.4 years. There were 12 males and 13 females and 80% (20/25) of the cases had cavernous 
hemangioma. Phleboliths were found in about 70% (17/25). Most of the cases (96%, 24/25) were 
treated surgically. 
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はじめに

　血管腫全体の約半数は頭頸部領域に発生するとされており決してまれではないが[1-3]，その
大部分は鼻副鼻腔領域に発生し唾液腺に発生することは比較的少ない[2][4]．さらに唾液腺原
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発の血管腫は９０％以上が耳下腺に発生し[2][3][5][6]，顎下腺血管腫の報告は本邦でも数十例
にとどまり比較的まれである(表１) [1][2][5][7-26]．今回我々は顎下腺に発生した血管腫の１例を
経験したので，顎下腺の血管腫について文献的考察を加えて報告する．

症例
　症例：４６歳女性
　主訴：右顎下部の腫脹
　現病歴：２００５年３月初旬より右顎下部の腫脹を自覚し，徐々に増大してきたため同年４月４日
近医耳鼻咽喉科を受診した．右顎下腺腫瘍を疑われたため精査加療目的に４月１３日当科紹介
となった．
　既往歴：特記すべき事項なし．
　家族歴：特記すべき事項なし．
　初診時所見：右顎下部に弾性軟，可動性良好な腫瘤を認めた．頸部リンパ節は触知しなかった．
口腔底，ワルトン管，など口腔内に異常を認めなかった．その他の耳鼻咽喉科領域に異常を認め
なかった．
　血液生化学検査：CRP陰性で炎症反応は認めなかった．
　頸部超音波検査：右顎下部に23.9mm×23.5mm×16.3mmの低エコー領域を認め，周囲との境
界はやや不明瞭であった．頸部リンパ節腫脹は認めなかった．
　頸部CT検査：右正常顎下腺の外側に、内部に小石灰化を伴い周囲との境界明瞭な30mm×
26mmの筋肉とほぼ等吸収である腫瘍を認め（図１A），腫瘍の中央部分は造影効果を認めた（図
１B）．頸部リンパ節腫脹は認めなかった．
　頸部MRI検査：右正常顎下腺の外側に境界明瞭で正常顎下腺と比較してTI強調像で低信号 
T2強調像で高信号の腫瘤を認めた（図２A,B）．ガドリニウム造影にて腫瘤の中心部は強い造影
効果を認めた（図２C,D）．頸部リンパ節腫脹は認めなかった．
　ガリウムシンチ：異常集積を認めなかった．
　唾液腺シンチ：異常集積を認めなかった．
以上の所見より顎下腺の良性腫瘍を考え、６月１６日全身麻酔下に外切開法にて右顎下腺摘出
術を施行した．顔面神経下顎縁枝を同定保存した後，腫瘍を周囲より剥離した．周囲との癒着は
ほとんどなく，顎下腺に連続した暗赤色，易出血性のやわらかい腫瘍であった．顎下線との分離
は不可能であったため，顎下腺とともに一塊にして摘出した．腫瘍の内部に静脈石と考えられる
白色の固い腫瘤を数個認めた（図３）．
　病理組織検査：静脈主体の脈管増生を認め，細胞異型はなく海綿状血管腫との診断であった
（図４A,B）．腫瘍内部の石灰化した腫瘤は病理学的にも静脈石と考えられた．
術後の顔面神経麻痺はなく経過良好で退院とした．現在外来にて経過観察中であるが経過良好
であり再発の兆候は認めていない．

考察
        血管腫は血管組織の増生を認める良性腫瘍である．血管腫全体の約４０％は頭頸部領
域に発生するとされており決してまれではないが[1-3]，その大部分は鼻副鼻腔領域に多く，唾液
腺に発生する血管腫は比較的少ない[2][4]．さらに唾液腺原発の血管腫に限ると９０％以上が耳
下腺に発生するといわれている[2][3][5][6][27]．一方、顎下腺血管腫の報告は本邦でも数十例
にとどまり比較的まれとされている(表１) [1][2][5][7-26]．血管腫の代表的な分類としては毛細血
管性血管腫(capillary hemangioma)と海綿状血管腫(cavernous hemangioma)がある[28][29]．耳下
腺血管腫の多くは幼小児に発生する毛細血管性血管腫であり，自然寛解を認めることが多いとさ
れている[29]．一方，顎下腺血管腫の報告例は成人に発生する海綿状血管腫であり自然寛解は
少ないとされている[4][5][27][30-35]．この病理学的特徴の相違は，唾液腺血管腫のほとんどが
耳下腺発生である事になんらかの関連があると考えられるが、顎下腺血管腫の報告は非常に少
ないため症例を集めた詳細な病理学的検討が今後必要であると考えられた．
　本邦での顎下腺血管腫瘍例を我々が検索し得た範囲でまとめた(表１) [1][2][5][7-26]．本症例
を含めて２5例報告があり平均年齢は31.4才と比較的若い年齢の成人に多い傾向を認めた．発
生頻度に性差は認めなかった． 80%の症例が海綿状血管腫であった．静脈石を伴うことも多く約
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7割の症例で静脈石を認めた．静脈石は腫瘍血管内皮細胞が石灰化した像と言われており，一
般にRibbertの説が支持されている[23][26][36-38]．それによると、海綿状に増殖した血管内で
は血流速度が低下することにより血管内に付着した血栓が，同心状に壊死に陥り石灰が沈着し
静脈石となるとされている[1][20]．また、血栓形成には、不規則に拡張、弯曲した血管内腔の血
流の低下、停止が必要なことから表在性の血管腫よりも,深在性の血管腫特に海綿状血管腫に多
く発生すると言われている[39][40]．静脈石を伴った顎下腺血管腫の報告例の中には唾石を伴っ
た慢性顎下腺炎との鑑別が困難であった症例もあり注意する必要があると考えられた[5][30][32]．
両者の病歴上の鑑別点としては食事と関連した唾疝痛があるかが重要と考えられる[8]．また，画
像所見による鑑別には単純レントゲン像と唾液腺造影が有効と報告されている[11]．唾石の場合，
単純レントゲンにて不均一な不透過像で，唾液腺造影では導管の拡張・狭窄・閉塞を呈する．静
脈石の場合は，層状の不透過像で時に中心部が透過性を呈する事もあり，唾液腺造影では導管
の拡張・狭窄・閉塞がなく導管と石灰化部分が交差するとされている[23]．またCTにて，導管から
離れた位置に存在する石灰化は血管腫の静脈石を疑う所見と考えられる[5][30][32]．
　診断には臨床症状，局所所見，とともに画像診断が有用であった．初診時の局所所見からは顎
下腺腫瘍、慢性顎下腺炎、あるいは側頸嚢胞を鑑別診断として考えた．本症例ではCT検査にて
数カ所の小石灰化を認めたことから，唾石あるいは血管腫における静脈石と判断するのは比較
的容易であった．また、MRI検査における血管腫の典型的な像としては，T1強調像で低～等信
号、T2強調像で高信号を呈すとされており [1] ，本症例でも血管腫の像に一致していた．さらに
CT,MRIともに強い造影効果を認めたことも腫瘍内部の豊富な血流を示しており、血管腫を第一
に考える結果であった．血管腫に対しては血管造影が有効との報告もあるが[41]、有用でないと
する意見もある[42][43]．その理由として，腫瘍内部の血液貯留腔容積に対して流入血管面積が
小さいため造影剤の注入量が少なく、造影剤が希釈されてしまうため有効な造影効果が得られな
いとされている[43]．実際血管造影を施行している報告もあるが、造影効果に乏しく，静脈相で腫
瘍が全体的に薄く造影されるのみであり[2]、血管造影自体の危険性に対して，その診断的価値
は低いと考えられる．本症例でも血管造影は施行していない．また，血管腫の診断に試験穿刺が
有効であったとする報告もあったが[11]，出血の危険性があるためFNAは施行しないのが一般的
である[2]．
　顎下腺血管腫の治療については外科的摘出が第一選択とされている[32][33]．前述したように，
耳下腺に発生する毛細血管性血管腫は自然寛解する症例もあるため経過観察とすることが多く，
外科的加療を必要とするのは10%程度である[28][29]．一方、顎下腺血管腫の大部分を占める成
人の海綿状血管腫は自然寛解の可能性は低く，外科的摘出が第一選択とされている[5][32][33]．
我々が検索し得た範囲でまとめた本邦の報告例も25例中24例が外科的摘出を施行されており，
いずれも経過良好で再発例の報告はなかった．本症例は外科的摘出を選択し良好な経過で
あったが，腫瘍の大きさ・進展範囲によっては出血の危険性を考慮して，術前の塞栓術や硬化剤
による治療を追加する必要があると考えられた[7]． 
　本症例は，顎下腺との剥離・分離が不可能であったことから，顎下腺原発の血管腫であると考え
顎下腺血管腫として報告したが，報告者によっては，顎下部血管腫あるいは顎下部深在性血管
腫と表現している報告もある[14][19][20]．それらの報告によると，耳下腺血管腫は病理学的にも
耳下腺実質内に血管腫構造が混在する所見が多く認められるのに対し[44]，顎下腺血管腫は肉
眼的に顎下腺との境界を判定可能であり，組織学的にも混在する所見が乏しいため，真の顎下
腺由来の血管腫とは断言できないとしている[2]．報告文献の記載から判断するかぎりにおいては，
顎下腺血管腫あるいは顎下部血管腫いずれも，肉眼的に顎下腺と区別可能であるが顎下腺自
体との剥離は困難であるとする報告が多く[1][2][5][7]，両者の所見に大きな差は認められなかっ
た．顎下腺腫瘍における血管腫の報告は少ないが，この点に関しては今後の症例を集めた病理
学的な検討が必要と考えられた．

まとめ

１．比較的まれな顎下腺血管腫の症例を経験した．
２．静脈石を伴った海綿状血管腫であり，顎下腺と一塊に摘出し経過良好であった．
３．本邦での顎下腺血管腫報告例を集計し検討した．
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この論文の要旨は第192回日本耳鼻咽喉科学会北海道地方部会（札幌）で口演した．
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図表説明

図１：頸部CT検査
        A：単純CT　右正常顎下腺の外側に，内部に小石灰化を伴い周囲との境界明瞭な
30mm×26mmの筋肉とほぼ等吸収である腫瘍を認めた．
        B：造影CT　腫瘍の中央部分は造影効果を認めた．頸部リンパ節腫脹を認めない．

図２：頸部MRI検査
A：TI強調像水平断　右正常顎下腺の外側に境界明瞭で正常顎下腺と比較して低信
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号の腫瘤を認めた．
B：T2強調像水平断　右正常顎下腺の外側に境界明瞭で正常顎下腺と比較して高信
号の腫瘤を認めた．顎下線との境界は明瞭であった．
C：ガドリニウム造影像水平断　ガドリニウム造影にて腫瘤の中心部は強い造影効果を
認めた．顎下線との境界は明瞭であった．
D：ガドリニウム造影像前額断　ガドリニウム造影にて腫瘤の中心部は強い造影効果を
認めた．頸部リンパ節の腫脹は認めない．

図３：摘出物
腫瘍は顎下腺に連続した暗赤色，易出血性のやわらかい腫瘍であった．周囲との癒着
はほとんどなく顎下腺とともに一塊にして摘出した．腫瘍は顎下線と連続しており分離は不可能で
あった．腫瘍の内部に静脈石と考えられる白色の固い腫瘤を数個認めた．

図４：病理組織検査
静脈主体の脈管増生を認め，細胞異型はなく血管腫との診断された．腫瘍内部の石灰
化した腫瘤は病理学的にも静脈石と考えられた．
A：弱拡大
B：強拡大
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