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要 旨 当院で治療 を 行 っ たlJ\'!ilqh椎回旋位固定 (atlanto-axial rotatory fixation ; 以下， AARF) の う

ち 治療 に 抵抗性で， Halo vest 固定を要 し た 症例 に つ い て そ の|臨床的特徴 を 報告 す る . 対 象 は 2001

年か ら 201 1 年 ま での 1 1 年間 に 当 科 を 初診 し AARF と 診断 し た 38 名 中， 内iJ� . 頚椎 カ ラ ー 固定 ・

Glisson 牽引 で改善せず， 全身麻酔下徒手誰彼 . Halo vest 固定を必要 と し た 4 名， 男 児 2 名， 女児 2

名 . 初診l時年齢は平均 6 . 5 歳 (5........8 i'i&) ， 発症か ら 初診 ま での期間 は平均 61 . 5 日 (30........ 120 日 ) ， 初回

の頚椎 CT で は Fielding 分類 Type II が 3 名， Type m が 1 名で あ っ た . 全例で全身麻酔下 に Halo

vest 固定 を 行 な っ た . 3 名 は現在 ま で再発 な く 経過 し て い る が， 1 名 は再発 し 他院で、環llqh;f仕後方固

定 を 受 け た . 諸家の報告の通 り 発症か ら 長期間経過 し た AARF は難治性 と な る こ と が多 く ， î(l"'/.血的

治療 を要す る 可能性があ る .

は じめに

環jl�li 椎 回 旋 位 固 定 (atlant-axial rotatory fixa­

tion ; 以下， AARF) は 環車rh関節が一方 向 に 回旋 し

た 位置で固定 さ れ有痛性斜頚 を 呈 す る 疾 患 で あ

る . 好発年齢 は 小 児か ら 学童期で あ り ， 軽微な外

傷や上気道感染， 口 腔 ・ 11困頭の 手術な ど を 契機に

発症す る と さ れて い る 2)

AARF は 牽 引 や装具療法 と い っ た 保存療法で

比較的容易 に整復 さ れ る こ と が多 い が， 中 に は再

発 を 繰 り 返す も のや， 整復に 時間 を 要す る も の が

あ る . 当 院で 治療 を 行 っ た AARF の う ち 治療 に

抵抗性で， 内服 ・ 装具療法， 牽 引 で改善せず， 全

身麻酔下徒手整復 と そ の後 の Halo vest 固定 を 要

し た症例 に つ い て そ の 臨床 的特徴 に つ い て 報告す

る .

対象 ・ 方法

2001 年 か ら 201 1 年 ま で の 1 1 年 間 に 当 科 を 初

診 し ， AARF と 診断 し た 38 名 中， 内 服 ・ 頚椎 カ

ラ ー 固定 ・ Glisson 牽 引 で改善せず， 全身麻酔下徒

手整復 . Halo vest 固定 を 必要 と し た 4 名 ， 男 児 2

名， 女児 2 名 を 対 象 と し た .

当院では通常初期治療 と し て NSAIDS， 筋弛緩

薬の内服， 頚椎 カ ラ ー 固定 を 行 い ， 改善 し な い例

や発症か ら 時間がた っ て い る 症例 で は Glisson 牽

引 を 行 う . 牽 引 期 間 は 患者 背景 に よ っ て 短縮す る

こ と も あ る が， 通常 2""'4 週 と し て い る . そ れで も

改善 し な い も の に 対 し て 全身麻酔下徒手整復 と そ

の後の Halo vest 固定 を 行 っ て い る .

初診時年1ll#， 主訴， 発症か ら 初診 ま での期間，

初診時の Fielding 分類1) ， CT 機能撮影での cross

Key wOI.ds : atlanto-axial rotatory fixation (:!l\'iilqhtf(:回旋位|霊l定) ， refractory ( 治療抵抗性) ， I-Talo fixation (ハ ロ ー ベ ス ト 回
定)
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a ，  Cl angle b ，  C2 angle 

図 1. 矯正位 CT
Cross over ( + )  : Cl angle-C2 angle が + を 指 す

症例
年 齢

性 別 主 訴
発症か ら 初診 Fielding 分類 初診l時 Cross over Halo vest 

(放) ま での期間 ( 日 ) (Type) 

6 女 頚部嫡 ・ 斜頚 30 

2 7 女 斜頚 46 

3 5 男 斜頚 50 

4 8 男 斜頚 120 

over の有無， 再発 ・ 手術の有無 に つ い て調査 し た

CT は 初診時 と 症状改善後の 2 回実施 し て い る .

対象 と し た 4 名 は 全例 に Glisson 牽 引 を 行 っ た

が， 1 例 で は 精神疾患 の た め本人の 協 力 が得 ら れ

ず， 牽 引 を 数 日 Eつ短時間 し か行 え な か っ た. 牽

引 で整復が得 ら れ な い， あ る い は再発 を繰 り 返す

こ と か ら ， 全例， 全身麻酔下 に 徒手整復後， Halo 

vest 固 定 を 行 っ た . 固定後 8 週間で Halo vest 固

定 を 終 了 し た . そ の 後 2"'-'3 か 月 間 の フ ィ ラ デル

フ ィ ア カ ラ ー 固定 を 行 っ て い る .

当 院 で は Pang ら の報告5) 6) を も と に CT 機能撮

影に て AARF の評価 を 行 っ て い る i) 頭部 を 回旋

制 限の あ る 方 向へ抵抗の な い範囲 に 回旋 し ， そ の

位 置 を 保持 し た 状態 で矯正位 CT を 撮影 し た . 環

椎 の 前方結節 と 後方結節 の 中 央 を 結ぶ線 を 環椎前

後軸 と し て そ れ と 床面 に 対 し 垂 直 な 線 の 開 角 を

C1  angle， 取IJ椎の椎体 中 央 と 腕突起の 中 央 を 結ぶ

線 を 114h椎前後lllrlr と し て そ れ と 床面 に 対 し 垂直な線

の 開 角 を C2 angle と 定義 し ， C1  angle か ら C2

angle を 引 い た 角 度が プ ラ ス で あ れ ば cross over 

( + ) と 評価 し て い る ( 図 1 ) ，
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皿

H 

E 

H 

の有無 後の再発 表 1 .
治療抵抗性の 4 例

+ + 

結 果

初診時年齢 は 平均 6 歳 6 か 月 (5"'-'8 歳) で， 主訴

は l 例が斜頚 と 頚音lí痛 で あ っ た . 残 り の 3 例 は 斜

頚のみが主訴で初診時 に す で に終痛 は 消失 し て い

た 発症か ら 初診 ま での期間 は平均 6l . 5 日 (30"'-'

120 日 ) で あ っ た . 本研究で対象 と し た 4 名 の う ち

初回の頚椎 CT での Fielding 分類は， Typ巴 E が

3 名， Type 皿 が l 例で あ っ た ， 1 例 は 初診 ま で に

3 か月 以上経過 し て お り ， 頚音lí痛 は な く ， C 1/2 の

亜脱臼 は あ る も の の 初診時か ら cross over ( + ) で

あ っ た .

3 例 は Halo vest 固 定 終 了 後， フ ィ ラ デ ル フ ィ

ア カ ラ ー 固定 と し て整復位 は保た れて お り ， 現在

ま で再発 な く 経過 し て い る ， 1 例 は 1-lalo vest 終

了後 3 週間で再転位 と な り ， 他院で環軸椎後方 固

定 を 受 け た (表 1 ) ，

症例提示 (症例 4)

患者は 8 歳男児で当 院初診の 5 か 月 ほ ど前 に 左

肩 ・ 頚部痛 があ り ， そ の後終痛 は 自 然軽快 し て い

た が， 母親が斜頚位 に な っ て い る 事 に 気付 い て い

た . 症状が改善 し な い た め ， 斜頚 に 気付 い て か ら



a一
b一
c

図 2. 症例 4 の CT 所見
a 当 院治療前 C1/2 椎間関節、i は亜脱臼 し て い る .
b 牽引後. 整復伎 と な っ て い る .
c 他院手術前. C1/2 椎間関節目li脱臼 と な り AARF が再発 し て

い る .

な り 亜脱臼が再発 し た た め (図 2-c) ， 外固定で は

固定不十分で あ る と 判断 し 他院で手術 を 行 っ た .

先行の複数の報告2)3)6) で も 述べ ら れて い る 通 り

治療開始 ま で の 期 間 が AARF の 治療 の 難 し さ に

大 き く 関与 し て い る . 当 院 で 治療 を 行 な っ た 38

名 の AARF の初診か ら 治療 開 始 ま で の 期 間 を 検

討す る と 平均 27 日 で あ る の に 対 し ， 対象 と し た 4

1=， は 発症か ら 初診 ま で の 期 間 は 平 均 6l . 5 日 と ，

本研究の 4 名 の平均 日 数が長 い こ と が分か る . や

は り 治療開始 ま で の時間が長 い こ と が治療抵抗性

と な る 要因 の ひ と つ で あ る と 考 え ら れ る .
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察考

3 か 月 後 に 前医 を 受診 し ， AARF と 診断 を 受 け た .

前医で 2 週間 の牽引療法 を 受 け た が改善せず， 当

科 紹介 ・ 入院 と な っ た ( 図 2-a) . 初診時 よ り チ ッ

ク 様 の 左 方 向 へ頭部 を 傾 け る 不 随意運動が あ っ

た . 入院後牽引 を 行い， 入院 2 週間後 に - EI は整

復位 と な っ た (図 2-b) . こ の 時 の 頚椎 3D-CT で

は Cl/2 椎間関節 は整復 さ れて い た が， フ ィ ラ デ

ル フ ィ ア カ ラ ー (以下， カ ラ ー ) 固定 と し て か ら す

ぐ に再転位 し た (図 3) . 整復後 に再11伝位 と な っ た

経緯 よ り 強固 な外固定が必要 と 判断 し ， 全身麻酔

下 に Halo v巴st 固定 を 行 い ， 8 週間 の 固定後 に カ

ラ ー 固定 と し た .

カ ラ ー 固定 と し て か ら 3 週間後 に再び斜頚位 と



図 3. 症例 4 の再転位後の 3D-CT

4 名 l中 3 名 は初診時の主訴が斜頚 の み で終痛 は

消 失 し て お り ， 発症か ら 時間が経過 し た慢性期 の

AARF で は 強 い痛 み は な く な り ， よ り 受診 ま での

期間が長 く な る 傾 向 が あ る .

ま た 今回 の 4 名 の う ち l 名 は頭部外傷後 の精神

障 害 の た め 牽 引 を 効果 的 に 行 う こ と が困 難 で あ

り ， 精神発達遅滞 な ど の 基礎疾患の あ る 例 で は 治

療抵抗性 と な る 可能性があ る .

AARF で は 有痛性斜頚 と 頚部の 固定位が主 な

症状 と な る こ と が多 く ， こ の よ う な 臨床症状の改

善 と 安静時の X 線 ・ CT な ど で、治療前後の評価が

行 わ れ て き た . し か し 安静時の画像所見 の み で は

評価が難 し い こ と も 多 い 矯正位 CT は治療前後

の 評価 と し て 有効で あ る と の報告があ り 516) ， 当 院

で も 治療体系 に 取 り 入れ て い る 7) 臨床所見の正

常化 と cross over ( + ) は概ね一致 し て い る . し か

し ， 前述の症例 4 で は 初診時 よ り cross over ( + ) 

で あ っ た が， 臨床的 に は 斜頚位が残存 し て お り ，

画像上 は C l/2 は亜脱臼 し て い た . ほ と ん ど の症

例 で は cross over ( + ) で あ れ ば治療が奏効 し た と

考 え る 根拠 と し て 問題 な い が， 症例 4 の よ う に 発

症か ら 長期間経過 し ， 椎間関節面の変形が起 こ っ

て い る よ う な 例 に お い て は cross over の 有 無 だ

け で は 治療 効果 を 判 断 す る こ と は 難 し く 矯正位

CT 以 外 に も 評価方法が必要 と な る .

Ishii ら は 3D-CT を 用 い た C1!2 椎間関節の リ

モ デ リ ン グ 評 価 方 法 に つ い て 報告 し て い る お.

AARF の 患児の C 1!2 椎間関節の変形が リ モ デ リ

ン グ さ れ る の に は 数か月 を 要 す る と し て お り ， 症

例 4 で は Halo vest 前後での リ モ デ リ ン グ評価liが

十分で は な か っ た 可能性 も あ る . リ モ デ リ ン グ評
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他iの方法 に つ い て も 今後検討が必要で あ る .

こ れ ま で の報告では 筋症縮が整復の 阻害 と な る

と い う 点 に は あ ま り 着 目 さ れ て い な い が2) Lin  

ら は， 整復後の再発 に は胸鎖乳突筋 の窪縮が関係

し て い る と 述べ て い る 4) 症例 4 で は チ ッ ク の よ

う な一方向へ頭部 を 傾 け る 不随意運動があ り ， こ

れ も 再発の原因のーっ と 考 え ら れ る . )j旬鎖乳突筋

の非対称 な筋緊張を コ ン ト ロ ー ル で き れ ば再発予

防の一助 と な る 可能性があ る .

ま と め

発症か ら 長期間経過 し た AARF は 難治性 と な

る こ と が多 く ， 観血的治療 を 要 す る 可能性があ る .

ま た 精神発達遅滞の あ る 症例 で は保存療法が効

果的に 行 え な い た め に難治性 と な る 場合があ る .
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lAbstract I 
Refractory Atlanto-Axial Rotatory Fixation : Clinical Features 

Natsuko Matsuoka， M. D.， et al. 

D巴partment of Pediatric Orthopedics. Shizuoka Children's Hospital 

This study evaluated clinical characteristics of refractory atlanto-axial rotatory fixation (AARF) . 
38 patients were tr巴ated in our d巴partment from 2001 to 201 1 .  Here w巴 report the c1inical features 
of AARF in 4 children， who underwent halo fixation. The patients were 2 boys and 2 girls， with a 
m巴an age at diagnosis of 6 . 5  years (range from 5 to 8 years) . Th巴 interval between onset and first 
visit was 61 . 5  days ( rang巴 from 30 to 120 days) . Three patients were Fielding Type II ，  and the 
other was Fielding Type m 

AII patients required halo fixation followed by c10s巴d manipulation under general anesthesia. 
Three of th巴m are kept as a good condition without recurrence. One patient had r巴quired surgery 
at other hospital. It is fr巴quently r巴ported that， AARF that passed long time from the onset are 
often become r巴fractory， there is a possibility requiring invasiv巴 treatment
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