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は じ め に

慢性再発性多発性骨髄炎（Chronic recurrent 

multifocal osteomyelitis，以下 CRMOと略す）は
無菌性骨髄炎を主体とする疾患であり，典型例で
は大腿骨などの長管骨に初発し，発熱，骨痛など
の臨床症状を呈する．数年以上かけて寛解と増悪
を反復する臨床経過を特徴とする．その臨床的特
徴と画像検索より診断に至るが，発症初期には非
特異的な症状のみを呈し診断に苦慮する．
今回，短期間に進行する多発性四肢痛と画像検

索により診断に至った症例を経験したので，画像
所見を提示し，考察を加えて報告する．

症　　　例

患児 : 7歳 5か月　男児
主訴 : 発熱，腹痛，嘔吐
既往歴 : 肛門周囲膿瘍，腸重積症，反復性耳下

腺炎
家族歴 : 特記すべき事項なし
現病歴 : 入院 4日前より発熱，入院前日より腹
痛，嘔吐が出現し，入院当日近医より当科紹介受
診となった．当科外来受診時の精査では臍周囲の

圧痛，炎症反応上昇以外に有意な所見はなく，経
口摂取低下していたため急性腸炎として入院経過
観察とした．
初診時身体所見 : 体重 22 kg，体温 37.8°C，脈
拍数 115回/分，呼吸数 24回/分，SpO2  99%（室
内気），活気ないが意識清明．臍周囲部圧痛，腸
蠕動音低下以外に明らかな所見なく，軽度の嘔気，
腹痛症状のみであった．
入院時検査所見（表 1）: 血液検査上軽度貧血，
低アルブミン血症，炎症反応上昇を認めた．入院
時に提出した血液培養は陰性であった．腹部エ
コー上腹水貯留や虫垂腫大なく，腹部単純 X線
画像では液面形成や遊離ガスを認めず，腸管内便
貯留を認めた．
入院後経過（図 1）: 細菌性腸炎，敗血症を疑い，

症例報告

表 1.　入院時検査所見

WBC 14,300 /μl TP 7.7 g/dl

Hb 11.6 g/dl Alb 3 g/dl

Plt 33.3万/μl BUN 11 mg/dl

AST 18 IU/l Cre 0.26 mg/dl

ALT 8 IU/l UA 3.7 mg/dl

ALP 379 IU/l Na 135 mEq/l

LDH 180 IU/l K 4.4 mEq/l

γ-GTP 14 IU/l Cl 97 mEq/l

T-Bil 0.5 mg/dl Ca 9.1 mg/dl

CK 21 IU/l IP 4.8 mg/dl

CRP 10.97 mg/dl
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抗菌薬の経静脈的投与（セフトリアキソン 1 g×2

回/日）を開始した．入院 2日目に腹部圧痛の増悪，
反跳痛出現を認めた．腹部造影 CT検査を施行し
たが，腸管浮腫，少量腹水を認めるのみであった．
入院後徐々に腹部症状は改善したが，発熱，炎症
反応上昇は持続した．入院 6日目，明らかな誘因

なく，右下腿痛出現した．診察上疼痛部位の発赤，
腫脹，熱感なく，圧痛のみを認めた．右下腿痛に
対してアセトアミノフェン（200 mg×3～4回/日）
内服を開始した．入院 7日目，発熱持続したため
腹部造影 CT検査を再検した．CT画像上腸管浮
腫，腹水貯留は消失し，嘔気，腹痛症状の改善，

図 2.　下肢MRI（入院 8日目）　
A : T1強調像　両側脛骨骨幹部～骨幹端部にかけて低信号域を認める（矢印）
B : STIR画像　両側脛骨骨幹部～骨幹端部にかけて高信号域を認める（矢印）

図 1.　入院後経過
CTRX : セフトリアキソン，CEZ : セファゾリン，CLDM : クリンダマイシン
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血液培養陰性を認めたため，抗菌薬投与は中止と
し，補液のみで経過観察とした．入院 8日目には
左脛骨にも疼痛を認め，下腿MRIを施行した（図
2）．T1強調像では両側脛骨骨幹部から骨幹端部
にかけて低信号域を認め，STIR画像では同部位
に高信号域を認めた．画像上炎症性病変が示唆さ
れたため，化膿性骨髄炎を疑い，抗菌薬の経静脈
的投与（セファゾリン 1 g×3回/日，クリンダマ

イシン 300 mg×3回/日）を開始した．入院 10日
目，右上肢痛出現し，多発進行する臨床経過より
CRMOを疑った．悪性疾患除外目的に行った骨
髄穿刺では正常骨髄像であり，白血病などの悪性
疾患は否定的と判断した．入院 11日目に病変拡
大範囲検索目的にガリウムシンチグラフィーを施
行した（図 3）．左大腿骨骨幹部，両側脛骨骨幹
部に異常集積を認めた．臨床上認める右上肢痛に
一致する有意な集積はなく，疼痛所見のない左大
腿骨部に異常集積を認め，一部臨床症状と乖離す
る所見であった．同日四肢の骨痛症状改善ないた
め，イブプロフェン（100 mg×3回/日）内服を
追加した．入院 15日目に骨生検を施行した．骨
生検培養は陰性であり，病理組織上慢性炎症性変
化を認めたため CRMOの診断に至った．経過中，
発熱，骨痛症状に対してアセトアミノフェン，イ
ブプロフェン内服を行ったが無効であり，入院
17日目に加療目的に宮城県立こども病院に転院
となった．

考　　　察

CRMOは 1972年 Giedionらによって初めて報
告された小児期に好発する多発無菌性骨髄炎であ
る1）．これまでに世界中で 200-300例の症例報告
はあるが2），本邦での正確な疾患頻度は不明であ
り，数例のみとの報告がある3）．男女比は 1 : 2で
女児に多い傾向がある4）．原因として遺伝子異常
などが考えられているが，正確な機序は不明であ
り，SAPHO（Synovi t is ,  Acne,  Pustu los is , 

Hyperostosis, Osteitis）症候群やMajeed症候群と
の関連が示唆されている5）．CRMOは自己炎症性
疾患に分類されるとも考えられている6）．自己炎
症性疾患は 1999年に Kastnerらによって提唱さ
れた疾患概念であり，自己免疫疾患とは異なり，
自己応答性 T細胞や自己抗体の上昇を介さずに
引き起こされる炎症反応が特徴とされている7）．
炎症性サイトカインの一つである IL-1βは前駆型
IL-1βからインフラマソームにより活性型 IL-1β
となり炎症反応を引き起こすが，自己炎症性疾患
ではこのインフラマソームと IL-1βのカスケード
の遺伝的な異常により過剰な炎症反応が引き起こ

図 3.　ガリウムシンチグラフィー（入院 11日目）
左大腿骨骨幹部，両側脛骨骨幹部に異常集積
を認める（矢印）
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した．その結果，骨以外に明らかな炎症がないこ
とを確認し得た．ガリウムシンチグラフィーでは
一部臨床症状と一致しない所見を認めた．右上肢
の疼痛症状が出現して間もなく撮像しており，右
上肢病変に関しては早期変化のみであり，集積を
認めなかった可能性が考えられる．また左大腿骨
では異常集積を認めるにも関わらず，臨床上の骨
痛症状は認めず，CRMOの潜在的病変を見てい
る可能性がある．本症例のみでの検討は困難であ
り，非特異的な炎症性病変を描出してしまってい
る可能性も考えられる．今後 CRMO症例におけ
る有用性を評価するために症例の蓄積が必要であ
る．
本症例の経験や他の症例報告に見られるよう
に3,12～14），CRMOの病初期には発熱や骨痛など非
特異的な症状や検査所見のみを示し，診断に苦慮
すると考えられる．感染性疾患や悪性疾患では考
えにくい進行性の骨痛を呈した場合には常に
CRMOを鑑別に挙げることが重要であると考え
られる．

結　　　語

1）　多発進行する四肢の疼痛より診断に至った
CRMOの 1症例を報告した．

2）　病初期に特異的な検査異常はなく，骨痛が
多発，増悪する臨床経過を呈した．

3）　臨床経過，多発炎症所見を示す骨画像検査
が診断に有用であった．

尚，本論文の要旨は第 218回日本小児科学会宮
城地方会（2014年 11月 9日，仙台市）において
発表した．
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