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緒　　言

　小児期に診断される先天性冠動脈異常は血管造影中
に偶然発見されるような小さな冠動静脈瘻などもある
が，Bland-White-Garland（BWG）症候群，冠動脈起始異
常症，左冠動脈口閉鎖症1，2）など症状を示すものは3–5）そ
れまで無症状でも初発症状が心停止や突然死など重篤
な状態を呈することもある6，7）．特にアスリートでは突
然死の19％が冠動脈異常症で，肥大型心筋症に次いで 2
番目に多いともいわれているが，そのスクリーニング
は難しいといわれている8）．
　今回われわれは運動時の胸痛を主訴に来院した基礎
疾患のない 9 歳のバレーボール選手を心臓カテーテル

症例報告

運動時の胸痛を契機に見つかった左冠動脈口閉鎖症の 1 例
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要　　旨

　小児期に発見される先天性冠動脈異常は少ないが，初発症状が心停止，突然死など重篤なことがある．特にスポー
ツ選手では過度の運動負荷がかかるため問題となる．今回，われわれは運動時の胸痛を主訴に来院した 9 歳のバレー
ボール選手に，安静時の心電図は正常であったが運動負荷試験で虚血の所見を認めたため，心臓カテーテル検査を
施行した．その結果，左冠動脈口閉鎖症と診断し，冠動脈バイパス術を行い良好な血流を得ることができた．安静
時の心電図に異常がなくても，運動時の胸痛を主訴に受診する場合には原因として冠動脈奇形や川崎病などの冠動
脈疾患を念頭において十分な運動負荷試験を行う必要がある．
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検査により左冠動脈口閉鎖症と診断し，冠動脈バイパ
ス手術を行い良好な経過が得られたので報告する．

症　　例

　症例は運動時の胸痛を主訴に受診した 9 歳女児であ
る．
　1）病歴

　小学生のバレーボールチームでアタッカーとして活
躍していた．2001年 9 月頃より，日常生活では特に症
状は生じなかったが，アタックの練習やダッシュなど
激しい運動を行うと前胸部に 5 分ほど持続する胸痛を
自覚することがあった．11月になると運動するごとに
胸痛が起こるようになったため12月当院外来を受診し
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Although congenital malformation of the coronary artery is rarely diagnosed in childhood, it may cause such serious problems as
cardiac arrest or sudden death, especially in athletes. A 9-year-old volleyball player presented to our hospital with chest pain at
exercise. She was diagnosed by cardiac catheterization as having atresia of an orifice of the left coronary artery, and underwent
coronary artery bypass procedure with complete recovery. An exercise test should be done when angina is suspected from the
clinical history, e.g., chest pain at exercise, even if electrocardiogram at rest is normal.

Case Report: A 9-year-old Girl with Atresia of Left Coronary Artery Ostium
Diagnosed for Chest Pain at Exercise
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心筋シンチグラフィ

　エルゴメータ負荷によるタリウム心筋血流シンチグ
ラフィでは，運動負荷時に前壁，心室中隔に心筋虚血
を認めた．しかし，安静時には再灌流が認められ心筋
虚血は消失していた（Fig. 2）．

心臓超音波検査

　右冠動脈は3.1mmと左冠動脈に比し太く，左冠動脈主
幹部は1.4～1.7mmと細くなっていたが，あたかも内腔
が存在し正常に大動脈から起始しているように観察さ
れた（Fig. 3）．その他には明らかな異常所見は認められ
なかった．

た．受診前は発熱や倦怠感など胸痛以外の症状はな
かった．診察所見，安静時心電図では明らかな異常所
見は認められなかったが，病歴より狭心痛が疑われ
た．
　2）既往歴

　周産期に異常なく，川崎病の既往もなかった．
　3）家族歴

　高脂血症や心疾患はなかった．

初診時現症

　身長143.7cm，体重38kg，心拍数90回/分で不整脈はな
かった．自動血圧計で計測した血圧は右上肢109/53mm
Hg，右下肢122/46mmHgで病的な血圧差はなかった．聴
診では心音は正常で心雑音はなく，呼吸音も清明で
あった．また，皮疹やリンパ節腫脹もなかった．

血液検査

　血液検査では高脂血症や炎症所見はなく，血管疾患
を疑わせる所見は認めなかった（Table 1）．

心電図

　安静時心電図では明らかな異常を認めなかった（Fig.
1）．普段から運動を行っており，マスターダブル・ト
リプルでの負荷心電図では十分な負荷がかからないと
考えられたので，トレッドミルでの運動負荷を行っ
た．1 ステージを時間のみ 2 分に短縮したBruce変法で
トレッドミルによる運動負荷心電図を行った．その結
果，運動負荷開始後 4 分頃よりII，III，aVf，V4～6 に
てST低下が始まり 6 分頃より胸痛も認めた．Bruce法で
のステージ 4 に入って 1 分23秒後，負荷時間 8 分23秒
で胸痛が増強してきたため運動負荷を終了した．負荷
中の最高心拍数は172であった．負荷終了後に速やかに
心電図変化は正常化し，胸痛も消失した．なお，検査
中に不整脈は認めなかった．

WBC 5,100 /�l T.P 7.4 g/dl

RBC 488×104 /�l AST 20 IU/l

Hb 13.1 g/dl ALT 21 IU/l

Plt 29.8×104 /�l CK 76 IU/l

   T-Cho 114 mg/dl

   HDL   74 mg/dl

   TG   92 mg/dl

   CRP <0.30 mg/dl   

Table 1　Blood examination

Fig. 1 Electrocardiogram.
Electrocardiograms at rest were normal, but
those on exercise showed ischemic
changes in II, III, aVF, and V4–6.

A At rest.
B On peak exercise.

A B
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Fig. 2 Thallium myocardial SPECT.
Ischemic change was detectable in the anterior wall and ventricular septum at exercise but disap-
peared on reperfusion.

A On exercise.
B At rest.

A

B

Fig. 3 Echocardiogram.
A The RCA is bigger than the LMT.
B The LMT is detectable, but apparently hypoplastic.
RCA: right coronary artery, Ao: aorta, LMT: left coronary artery main tract

A B

LMT (1.7 mm)

Ao

RCA (3.1 mm)

Ao
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心臓カテーテル検査

　冠動脈異常症が疑われていたため最初に大動脈造影
を行った（Fig. 4）．右冠動脈から左冠動脈に向かう多数
の側副血行が造影された後に左冠動脈が造影された．
選択的に右冠動脈造影を行うと側副血行を介して左冠
動脈主幹部が逆行性に造影された．大動脈造影の撮影
方向を変えて行ったが，左冠動脈は大動脈から直接造
影されず左冠動脈口閉鎖症と診断した．なお，左心室
の拡張終末期圧は測定していないが，左心室造影での
左室駆出率は78％で心室壁の運動に異常は認められな
かった．

経　　過

　心臓カテーテル検査後にアスピリン，�ブロッカーの
内服投与を開始し，運動禁止として管理した．待機的
に左内胸動脈から左冠動脈前下行枝へバイパス手術を
行った．術中所見で左冠動脈主幹部径は計測できな
かったが，低形成であった．術後に施行した心筋シンチ
グラフィでは術前認められた運動時の虚血所見は消失
し，術後 1 年目に施行した冠動脈造影ではグラフトの開
存は良好で右冠動脈からの側副血行は消退していた．

考　　察

　冠動脈の先天異常はBWG症候群，冠動脈起始異常症
などがあるが，左冠動脈口閉鎖症は報告が少なくまれ
な疾患である．この病気は必ずしも乳幼児時期9–11）に狭
心症が出るとは限らず，青年期もしくは成人12）になって

心筋虚血が出現するなど，症状の発現時期には幅があ
る．剖検で初めて証明された76歳女性の無症状の症例13）

もある．自験例では成長や運動量の増加により心筋酸
素消費量の増加を生じ，側副血行から十分な血流が得
られず虚血を生じた可能性が高いと考えられた．一方
で左冠動脈口閉鎖の発生学的成因や時期について検討
されている報告はない．自験例では超音波検査で大動
脈から左冠動脈主幹部の構造の連続性が認められてお
り先天的に左冠動脈主幹部の低形成もしくは狭窄が
あったものが，右冠動脈からの側副血行路の発達に伴
い順行性の血流が障害され，徐々に閉鎖していった可
能性も考えられた．この疾患の心筋虚血の発症時期に
症例差が非常に大きいことは閉鎖の時期が違うことに
よるとも考えられた．自験例では急激な成長や運動量
の増加がないのに運動時の胸痛が 3 カ月の間に徐々に
増加してきていることは，それを示していると思われ
た．左冠動脈閉鎖部の病理学的変化についての報告は
76歳剖検例で血管構造は線維化のみであったとされて
いるが13），若年時期であればそれぞれの症例で違った所
見が得られる可能性がある．
　Musianiらは左冠動脈口閉塞28症例について診断後に
血流再建術を行った症例での予後は良いが，血流再建
術を行わなかった症例では死亡例が多いと報告した14）．
血流再建には冠動脈バイパス術と左冠動脈主幹部の血
管形成術を行う方法があるが，自験例では血管の閉鎖
部が長いため血管形成は難しいと判断し，左内胸動脈
グラフトを顕微鏡下に前下行枝にバイパス吻合した．1
年後の血管造影では良好な血流を得ることができ，心

Fig. 4 Coronary angiogram.
A The left coronary artery is clearly contrasted from the RCA.
B The LMT is not contrasted by aortogram.
LCA: left coronary artery, RCA: right coronary artery, Ao: aorta, LMT: left coronary artery main tract

A B

LCA

RCA

LCA
RCA

Ao
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筋シンチグラフィでも虚血は消失した．ただし，若年
者であるのでこれから数十年間にわたり経過をみる必
要がある．
　基礎疾患のない若年者の胸痛は心原性でないことも
多いが，一部に本症例のように冠動脈異常もあり得
る．AHA（American Heart Association）のアスリートにお
ける心血管系のスクリーニングに関する報告では詳細
な病歴と注意深い診察が重要であるとしている．病歴
で運動時の胸痛を有する症例に対しては安静時心電図
が正常であっても運動負荷試験を行う必要がある．特
に普段からトレーニングを行っているアスリートでは
マスターダブル・トリプルでは十分な負荷がかからな
い可能性があり，トレッドミルなどで十分負荷をかけ
る必要がある．小学校低学年でも練習をしたり，後ろ
に立って介助することである程度施行可能である．自
験例では負荷試験で陽性所見が出ているのにもかかわ
らず続けてしまったが，強度の心筋虚血の誘発は心事
故につながるため検査終了の基準はしっかり守るべき
である．心筋虚血を疑う症例に対して運動負荷心電図
は簡便で有効な検査であるが，心電図で脚ブロックが
あるなど心電図で虚血が正しく評価できない時や乳幼
児で運動負荷がかけられない時は，運動負荷もしくは
薬剤負荷による心筋血流シンチグラフィが有効であ
る．また，運動負荷心電図より心筋血流シンチグラ
フィのほうが心筋虚血に鋭敏であるため，運動負荷心
電図の虚血所見と臨床症状に解離がある時にも心筋血
流シンチグラフィがより有効であると思われる15）．
　頻度は非常に少ないが，特に激しい運動を行うアス
リートでは運動中に過度の負荷がかかり，心事故に発
展する可能性があるので注意すべき疾患と思われる．
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