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Chronic Recurrent Multifocal Osteomyelitis の 4 例
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要 旨 [ 目 的] 本邦で は稀な疾患であ る ， Chronic Recurrent Multifocal Osteomyelitis の 4 例 を

経験 し た た め ， そ の経過を 述 べ， こ の疾患の特徴 に つ い て 報 告 す る . [方法] 当 院で Chronic Re

current Multifocal Ost巴omyelitis と 診断 さ れた 4 例の診療録 ・ 画像 を 調 査 し た . 症例 は 男 子 3 Wtl ， 女

子 l 例， 平均年齢は 10 . 6 歳， 平均鋭察期間 は 2 . 4 年で あ っ た . [結果] 椛j品部位は平均 5 . 5， 膝周 回

の 長管骨に 多 か っ た . 単純 X 線像， MRI， 骨シ ン チ グ ラ フ ィ ーで慢性骨髄炎類似の病変 を 認 め た .

終痛 は軽快 ・ 増惑 を 繰 り 返 し ， 平均 2 . 8 年継続 し た . 最終観察H寺 4 例 中 2 例 で病変が消失， 2 例 で軽

快 し た [結論1 1 0 歳前後， 多発性に軽快 ・ 1曽怒を繰 り 返す終痛では， 本疾患 を 鑑別疾患に挙げ る べ
き であ る .

は じめ に

Chronic recurrent multifocal osteomyelitis (以

下， CRMO) は ， 終痛 と JI重脹を 主症状 と し ， 多巣性

に 反 復 す る 1u� 菌 性 の 骨 髄 炎 で あ る . 1972 年

Giedion5)が初め て報告 し ， 渉猟 し え た 範囲の本邦

で の 報 告 は 6 例2)3) と 稀 な 疾 患 で あ る . 今 回，

CRMO の 4 例 を 経験 し た た め， そ の |臨床 的特徴

に つ い て述べ る .

方 法

1995 年か ら 2010 年 の 聞 に 当 院 で CRMO と 診

断 さ れた 4 例 を 対象 と し た . 男子 3 例， 女子 l 例，

発症時平均年齢 10 . 6 歳 (8 . 5"'"13 . 5 歳) ， 診断時平

均 年 齢 1 1 . 7 歳 (10 . 2""'14 . 6 歳) ， 平 均 観 察 期 間

2 . 4 年 ( l . 5""'3 . 5 年) で あ っ た . 診療録 よ り 症状 ・

身 体所見， 血液 ・ 生化学検査， 生検 と 病理所見，

培養検査， お よ び単純 X 線像 ・ MRI ・ 骨 シ ン チ グ

ラ フ ィ ー な どの画像所見 を 後方視的に 調査 し た .

CRMO の診断基準は， Schultz" ・ I-Iuber6) ら の診

断基準 に 準 じ ， 当 院で は， 3 か 月 以上継続 し ， 軽

快 ・ 増惑 を 繰 り 返す終痛や腫JJ長があ り ， 画像所見

や臨床所見で骨髄炎の所見 を 認め， 生検で他の疾

患が否定 さ れ， 生検検体の培養検査陰性 な ど， 無

菌性であ る こ と と し た .

結 果

権患音11位数は平均 5 . 5 (4""'8) で あ り ， 催患部位

は腔骨 8 (4 例 中 3 例) ， 大腿骨 7 (3 例) ， ml:骨 3 (2

例) ， 足音1\ 3 (2 {:ÝU ) ， 椎体 1 ( 1 例 ) で あ り ， と く に膝

周囲の長管骨 に 多 く み ら れた (表 1 ) .

症状は， 擢患部位の 22 か所中， 22 か所 に 終痛

を 認 め， 2 か所 で 腫 脹 を 認 め た . 発 熱 は l 例 で

37 . 5。 前後 の 微熱がみ ら れた . 手足の紅斑 を 認 め

る 例 は な か っ た .

症状出現か ら 症状軽快 ま での期間， ま た は症状
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表 1. Schultz ら の 190 例 と 自 験例 4 例の 比11皮

Schultz 自験例
190 例 4 例

発症韮1::1愉 (歳) 10  (0 . 75-19) 10 . 6 (8 . 5-13 . 5) 
平均権態部位数 3 ( 1 -18) 5 . 5 (4-8) 
!既'骨 203 (26 % )  8 (36% )  
大!腿骨 93( 1 2 % )  7 (32% )  
�J�'同 74 (9%)  0 (0%)  
足 69 (9%)  3 ( 14%)  
社体 6 1 (8%)  1 (5%)  
!日H 42 (5%)  3 ( 1 4%)  

合計恨!記 昔I�位数 797 22 
有症状期間(年) 2 (0 . 5-20) 2 . 8 ( 1 . 6-3 . 5) 
ESR (mm/h) 45(4-130) 13  (2. 5. 5. 28) 
発熱 ( �37 . 5 皮) 33% 25% ( 1 例)
手足の紅斑 20% 。96

持 続 例 で は 調 査 時 ま で の 期 間 は， 平 均 2 . 8 年

( 1 . 6""-'3 . 5 年) で あ っ た . 治療 は終痛| 時 に 消炎鎮痛

剤が使用 さ れ， 最終調査時の症状は ， 消失が 2 例，

初診時 よ り も 軽減が 2 例であ っ た.

血液 ・ 生化学検査では I 例 で赤沈が 33 mm/h 

と 軽度上昇 を 認め た 以外は， 異常を認め なかっ た.

4 例 中 3 例 で生検 を 行 い， 検体の細 菌培養 は 3

例 と も に 陰性であ っ た . 病理検査では非特異的慢

性炎症の像で あ っ た .

画像所見 で は ， 単純 X 線像で、躍患部位の全 22

か所中 1 1 か所で骨肥厚 ま た は破壊像の 異常所見

を 認 め ， MRI で は擢患部位 に 一致 し て ， Tl 強調

像低信号， T2 強調像高信号 を 示 し た. 骨 シ ン チ

グ ラ フ ィ ー検査は， 4 19tl 中 2 例 に施行 さ れ， 1 例で

は 多発す る 曜患部に一致 し て 異常集積が認め ら れ

た が， 1 例で は異常集積は明 ら かで、な か っ た .

症例供覧

症例 1 : 10 歳 2 か月 ， 男 児

主 訴 : 背部痛， 右足痛

8 歳 6 か月 よ り 左股関節痛 ・ 両足摘 が出現 し ，

右足痛が継続 し た . 10 歳 2 か月 時， 突然 背部痛が

出現 し ， 体動困難 と な り 当 院 に 受診 し た . 右足関

節内外果に腫jJ長 ・ 圧痛 を 認 め た . 単純 X 線像で，

第 10 胸椎椎体上縁の破壊像 (図 1 ) ， 右足関節内果

に 周 囲 の 硬化 を 伴 う 骨 透 亮 像 (図 2) を 認 め た .

MRI では， 第 10 胸椎椎体 ・ 右足関節 内 外果 に Tl

強調像で低信号， T2 強調像で高信号の病変 を 認

図 1 .
症例 1 : 単純 X 線像
第 10 胸椴村主体
第 10 胸枇稚体上縁 に 破
壊像を 認 め た (矢印 ) . 

図 2. 症例 l
単純 X 線像 右足関節内外果
右足関節i内果周|却 の硬化 を 伴 う 骨透亮
像， 外架の11歪度11也大が見 ら れた (矢印) . 

め た (図 3-a， b， 図 4) . 

血液検査で， WBC 7400/，μ1， CRP 0 . 22 mg/ d/， 

赤沈 39 mm/h と 炎症反応の軽度上昇 を 認 め た .

骨 シ ン チ グ ラ フ ィ ー で， 第 10 胸椎 ・ 足 関節 内 外

果 ・ 右足部 ・ 左股関節 に 異常集積 を 認 め た (区1 5) . 

骨髄検査を 行 い ， J匝揚細胞を 認め ず. 右足関節 内

果 よ り 生検 し ， 病理検査では ， 肉 芽!厘を 伴 う 好':1コ

球 ・ リ ン パ球 ・ 単球な どの炎症性細胞の集族 を 認

め た . 検体の細菌培養検査 と ツ ベ ル ク リ ン検査 は

陰性で あ っ た . 症状は安静で軽快 し ， 硬性 コ ルセ ッ

ト を 3 か 月 装着 し ， 背部痛 は軽快 し た . 退院後 3

年 6 か 月 現在， 右足関節内果に 月 l 回程度， ]1珪度

痛み を 認め る が， 消 炎鎮痛剤の使用 な く ， 1:1 常生

活に制限は な い. 単純 X 線像では， 椎体の変形 に

進行な く ， 右足関節内外果に は軽度肥大 を 認 め る .

症例 2 : 10 歳 6 か月 ， 女児
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図 3. 症例 1 a l b 
a 第 10 胸椎 MRl T 1 強調像
b : 第 10 胸椎 MRI T2 強調像
第 10 胸椎椎体に Tl 強調像で低信号， T2 強調像で
高信号の病変が見 ら れた ( 矢 I:j]) • 

図 5. 症例 1 : 骨シ ン チ グ ラ フ ィ ー
第 10 胸縦1fH*， 右 足関節l内 外果， 足音11， 左
股関節 に 異常集積 を 認 め た.

主 訴 : 両膝痛

剣道の試合後に両膝痛が出現， 症状出現後 1 か

月 に 当 院初診. 初診時単純 X 線像で大腿骨遠位

と ilI骨近位骨幹端に 骨硬化像 (図 6) ， MRI に て 岡

部 に T1 強調像で低信号， T2 強調像で高信号の

び ま ん性病変 を 認 め (図 7-a， b) ， CRMO が疑わ

れ た . 発症 2 か月 で あ り ， 血液腫療疾患否定のた

め に 大腿骨遠位 よ り 生検 を 行 い ， リ ン パ球 ・ 好中

球な ど の 炎症性細胞が集族す る ， 非特異的慢性炎
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図 4. 症例 l
右足 MRI T2 強調像
T2 強調像で右 足 関 節 内
外果の 高信号 を 認め た.

症の像を得た. 検体の*III菌培養 は |含|生であ っ た.

発症後 3 年で症状消失 し た.

症例 3 : 1 1  歳 7 か 月 ， 男 児

主 訴 : 両膝痛

10 歳 よ り 両膝痛が出現 し ， 1 1 歳 7 か 月 当 院初

診. 初診時単純 X 線像で異常所見 を 指摘 さ れず，

症状は 自 然軽快. 13 歳 6 か月 ， 両IJ割高が週に 2'"

3 巨! と 頻回 と な り ， 長時間の立位や夜間に 症状出

現 し た 単純 X 線像で大腿骨遠位 ・ 腔骨近位骨幹

端 に 硬化像 を 認 め た . MRI で 同 部 位 の 骨幹端 に

Tl 強調像で低信号， T2 強調像で高信号の病変を

認め た . 血液検査で炎症反応の上昇 を 認 め ず， 3 

年半の経過 と 画像所見 な どか ら ， CRMO と 診断.

診断後 に 症状 は 消 失 し た.

症例 4 : 13 歳 6 か月 ， 男 子

主 訴 : 両膝痛

13 歳 4 か月 ， 微熱 ・ 頭痛 ・ 11困頭痛 ・ 両)J奈痛が出

現. 両肘 ・ 足摘 も 出現 し ， 当 !涜受診. 単純 X 線像 ・

血液検査で異常所見な し . 14 歳 3 か月 ， 両足痛が

憎悪 し ， MRI で両膝 ・ 足 に 多発す る T2 強調像で

高信号 を 認 め た . 大腿骨遠位 よ り 生検 を 行 い，

CRMO と 診断 . 両膝痛 は l 年半継続 し て い る .

考 察

CRMO は ， 多巣性 に 反復 す る 無菌性 の 骨髄炎

であ る . 現在， 明確な診断基準は決め ら れて い な



図 6.
症例 2
右Jl奈 単純 X 線像
大腿骨遠位， J.庄骨近位の 骨 幹端
に骨硬化{象 を 認 め た .

いが， Huber に よ る と CRMO の特徴 と し て，

① 診断時 18 歳以下， 特 に 10 歳前後の女児 に 多

し l ，

② 多発性 に かつ 6 か 月 以 上 に わ た り 症状の寛

解 と 悪化 を 繰 り 返す骨髄炎，

③ 全身症状 は軽微，

④ 細菌培養陰性，

⑤ 典型的組織所見 (急性/慢性炎症， 生検は必

ず し も 必要 と し な い) ， 

と い っ た 特徴が挙 げ ら れて い る6) 単純 X 線像で

骨副!解像や硬化像 を 示す. MRI で は 骨髄内 の T1

強調像で低信号， T2 強調像で高信号， 特 に 長管

骨では骨幹端 に び ま ん性の病変が し ば し ば対 称性

に 見 ら れ る . 骨 シ ン チ グ ラ フ ィ ーで は惟患部位に

一致 し て 異常集積 を認め る と さ れ る (

鍛別疾患 に は， 化膿性骨髄炎， 腫揚性疾患 (急性

白 血病， Histiocytosis X， Ewing 肉眼) があ げ ら れ

る 1 )-3) こ れ ら は煩似の骨破壊像 を 呈す る た め，

画像所見のみでは鍛別 で き な い例が多い. 生検は

必ず し も 必要で な い と い う 意見 も あ る が6) ， 自 験

例で は他の疾患 を 否定 す る た め， 4 例 中 3 例で生

検を 行 っ た . ま た 3 例 目 は 3 年半 と 経過が長 く ，

内 科 的 に も 血液腫療性疾患は疑われず， 経過観察

に て症状消失 し た た め， 生検を 行 っ て い な い. 経

過が短い場合に は， 悪性疾患 と の鍛別 が困難であ

り ， 生検を 行 う べ き と 考え る .

自 験例 を Schultz1 ) ら の 190 例 と 比較 し ， 発症年

a l b  図 7. 1定例 2
a 右JJ奈 MRI Tl 強銅像
b : 右膝 MRI T2 強調像
大l山骨遠位， )]�骨近位の骨jj射出 を 中心 と
し た び ま ん性の T1 強調像で低信号， T2 
強調像で高信号の病変 を 認 め た .

1M令 は平均 10 . 6 歳 と ほ ぼ一 致 し た . 男女比で は 1 : 

l . 7 と 女子 に 多 い と さ れ る が， 自 験例 で は 男子が

多かっ た 催患音1)位 は報告例， I�I 験例 と も にIJ奈周

囲 の長管骨 に 多 い が， 報告例 に 多 い と さ れ る 鎖骨

は 自 験例 で は な か っ た . 本邦での CRMO の報告

例 は 少 な い が， 比較的特徴的 な 所見 に 乏 し い た め，

見逃 さ れて い る 場合 も 多 い の では な い か と 考 え ら

れ る . 全身症状 と し て， 報告例で は 発熱が 3 か ら

5 割 に あ る と さ れ る が， 当 院 で は l 例 (25% ) で

あ っ た . 報告例 同様， 1血液検査 を 含 め ， 全身 的な

炎症所見 は軽微で、 あ っ た . し か し ， 自 ll免例では局

所の骨痛の症状 は 時 に 激 し く ， 歩行園長nや体動困

難 と な る 症例 も み ら れた . 手足の紅斑 を 示 す症例

は な か っ た .

自 験例で， 症状出 現か ら 症状消失 ま で， ま た は

症状継続例で は最終調査時 ま での期間 は平均 2 . 8

年であ っ た が， 症状は 発症時に 強 く ， 軽快 ・ 増悪

を繰 り 返 し なが ら ， 自 然 に 消 失 ま た は軽快 し た .

こ の た め， 治療 は安静 と 終痛l時の 消炎鎮痛剤の使

用 の み で対 応可能で、 あ っ た . 1 例で は骨肥厚が残

存 し た が， 骨破壊が進行す る 例 は なか っ た . 重症
例では， ス テ ロ イ ド ， イ ン タ ー フ エ ロ ン ， サ ラ ゾ
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ス ル フ ァ ピ リ ジ ン， 生 物 学 的 製 剤 や ビ ス ホ ス ホ

ネ ー ト (骨代謝マ ー カ ー骨吸収充進例) が使用 さ れ

る と の報告があ る 1)

CRMO の 類縁疾患 と し て ， 炎症性腸疾患の 合

併例や Maj eed 症候群な ど の 自 己炎症性疾患や，

SAPHO syndrom♂があ り ， 鑑別 が難 し い症例が

あ る . Majeed 症候群では LPIN2 が原因遺伝子 と

さ れて お り 注 目 さ れ る が8) ， 本邦での CRMO 患者

で の 検 出 の報告 は な く ， 当 院で は遺伝子検査は

行っ て い な い. 症例の蓄積に よ り ， 病態の解明が

期待 さ れ る .

結 語

CRMO の小児 4 例 を 報告 し た . 10 歳前後 に 発

症 し ， 症状 は 多発性に軽快 ・ 増悪を繰 り 返 し た が，

症状は消失 ま た は軽快 し た. こ の よ う な病態 を念

頭 に 置 き ， 早期 に 診断 さ れ る こ と が望 ま し い.
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We report 4 cases of chronic recurrent multifocal osteomyelitis (CRlVlO) . The pati巴nts included 3 
boys and 1 girl. with a mean ag巴 of 10 . 6  years. They were followed for a mean duration of 2 . 4  
years. The average number of lesions was 5 . 5  per patient， and the site of most fr巴quent incidence 
was tJ1e epiphysis of the long bones close to the knee. 'CRlVlO was suspected by plain radiographs， 
lVlRI. and bone scintigraphy. ' After treatment， the level of bone pain decreased but remained 
intermittent for a mean duration of 2 . 8  years. AlI 4 patients showed decrease in CRlVlO， and 2 of 
them were cured. These cases serve to remind us that bone pain in a child at around 10 years old 
may be reli巴ved spontaneously but turn out to be chronic recurrent multifocal osteomyelitis. 


