
仙台市立病院医誌　21，49－53，2001 　　　　索引用語
若年性関節リウマチ
　　　慢性骨髄炎
　　　　BCG骨炎

若年性関節リウマチとして治療されてきた

BCG骨炎の疑われる1例
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はじめに

　若年性関節リウマチ（JRA）は全身型，多関節

型，少関節型に分類されるが，その診断において

はリウマチ因子陽性の多関節型を除いては特異的

診断法はなく他の診断の除外診断が重要となる。

今回，われわれは単関節型JRAとして9カ月間

治療されてきた，慢性骨髄炎の1例を経験した。病

理組織学的に結核性病変を否定できず，BCG歴お

よび家族歴よりBCG骨炎が疑われた。本邦にお

けるBCG骨炎の報告はこれまで10例1～1°）と稀

であるので，若干の文献的考察を加えて報告する。

症 例

　患児：2歳，女児

　主訴：左膝関節痛，破行

　既往歴，家族歴：特記事項なし

　現病歴：1999年6月11日より発熱を伴わない

左膝関節痛および破行が出現した。6月20日より

立位不能となり，6月30日当院整形外科を紹介さ

表1．入院時検査所見

WBC
RBC
Hb
Ht
Plt

　Stab

　Seg

　E

　Mo
　Ly

ESR
CRP

　10，200／μ1

378×104／μ1

　　9．6　9／dl

　　28．8％

27．6×104／μ1

　　　1％

　　45％
　　　1％

　　　7％

　　46％

75mm／h
4．70mg／dl

GOT
GPT
ALP
LDH
γ一GTP

TP
AIb

BUN
Cr

UA

Ferritin

slL－2R

U一β2MG

　311U／1

　81U／1
1，2981U／1

5631U／1

　81U／1
　72　g／d1

　3．59／dl

　12mg／dl

　O．21ng／d1

　3．1mg／dl

55ng／ml

600U／ml

〈70μ9／1

IgG

IgA

IgM
C3

C4

CH50

ASO
RF

ANA

Bone　marrow

NCC
Mgk

No　leukemic　change

1，160mg／dl

135mg／dl

168mg／dl

192．O　mg／dl

　51．O　mg／dl

　73．4U／m1

　（一）

　（一）

　（一）

22．6×104／μ1

125／μ1

　仙台市立病院小児科
＊同　整形外科

＊＊ 同　病理科
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れ受診。X線像に異常なく経過観察されたが，疹

痛著明のため左膝関節の伸展が不能となり，7月

15日当科に紹介入院となった。

　入院時現症：体重9kg，体温37，2℃，顔色不良

で左膝関節の熱感，腫脹あり。肝脾腫，リンパ節

腫脹は認められなかった。

　入院時検査所見（表1）：軽度の貧血，赤沈値の

元進およびCRPの軽度上昇の他は，血液生化学

検査，血清検査および骨髄像に異常はみられな
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図1．入院時左膝関節単純X線像（A＞およびMRI
　　T2強調像（B）

かった。左膝関節単純X線像には異常はみられず

（図1－A），MRIにおいては左膝関節内腔および大

腿四頭筋腱下に関節液の貯留を認め，膝窩筋や腓

腹筋にも炎症の波及がみられたが，骨には異常は

みられなかった（図1－B）。

　入院後経過（図2）：単関節炎として，抗生剤投

与にて治療開始したが，左膝関節腫脹，疹痛およ

び微熱が持続した。入院5日目よりJRAを考慮

し，アスピリンを55mg／kg／dayにて開始した。

翌日より解熱が得られ，膝関節痛も改善した。

MRIにて前述のJRAに一致する所見が得られ，

抗生剤は中止としアスピリンを100mg／kg／day

まで漸増した。経過は順調で軽度の破行を残すの

みとなった。しかし8月23日のMRIでは関節内

の液貯留は著明に減少したが，脛骨の近位骨端か

ら骨幹端にかけてT2強調像で不正な高信号域が

認められ，骨への炎症の波及が示唆された。8月27

日，CRP陰性，赤沈値30　mm／hr，軽度の破行が

残存の状態で退院した。退院後は外来にてアスピ

リン療法を継続して経過観察したが，赤沈値の中

等度充進，左膝関節の軽度の屈曲制限が持続した。

2000年1月初旬より赤沈値の上昇および膝関節

痛の増強がみられたため，2月1日よりアスピリ

ンを110mg／kg／dayに増量したが効果がみられ

ないため，2月24日に再入院となった。入院後，ア
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図3．骨生検前左膝関節単純X線像（A）および
　　MRIT2強調像（B）
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図4．病理組織像（H－E染色）壊死像が著明な部位
　　（A）とラングハンス巨細胞（矢印）を混じた類

　　上皮肉芽腫を呈する部位（B）

スピリンは同量で継続し，ベタメサゾンの投与を

開始した。膝関節痛は急速に改善し，ベタメサゾ

ンは1週ごとに漸減し，3月22日で中止とした

が，この間，膝関節痛は消失し，赤沈値も3月9日

には5mm／hrまで改善した。しかし3月16日の

MRIにて左脛骨への炎症の波及の増強がみられ

（図3－B），3月22日に整形外科を紹介した。X線

像にても骨透亮像がみられ（図3－A），慢性骨髄炎

が疑われることから3月28日に骨生検および掻

爬術が施行された。壊死組織の一般培養では一般

細菌および真菌は陰性であったが，抗酸菌培養は

施行されなかった。

　病理組織像では壊死像が著明な部位（図4－A）

とラングハンス巨細胞を混じた類上皮肉芽腫を呈

する部位が認められた（図4－B）。病理診断は慢性

骨髄炎であり，結核菌染色は陰1生であったが，結

核性病変を否定できないとの病理医の診断であっ

た。4月5日に施行したツベルクリン反応は発赤

17×2工rnm，硬結11×11mmと陽性であったが，

患児は1997年9月（生後4ヵ月時）にBCG接種

を受けており，家族歴にも結核患者はみられな

かった。4月12日に提出した胃液の結核菌PCR

は陰性であり，後日施行した病理標本での結核菌

PCRも陰性であった。

　4月18日より結核性骨髄炎としてイソニアジ

ド（INH）およびリファンピシン（RFP）の投与

表2．BCG骨炎の本邦報告例のまとめ

報告者 報告年 性 BCG接
種年齢

発症
年齢

BCG接種
より発症
までの期間

骨病変
接種部
潰瘍

リンパ

節膿瘍
転帰

1
1　森岡u

1960 M
1
v
4
m
げ

2y5m
ユ
v
l
m
v

多発性 有 有 治癒

2 藤原2［ 1970 M 15ygm 20v5m　㎡ 4y8m 多発性 有 有 治癒

3 水谷他3） 1978 F 5y 10y 5y 多発性 有 有 軽快

4 松島他4） 1978 M 未施行2 3y ？ 多発性 無 有 軽快

5 山本他5） 1979 F 7カ月前 2y 7m 単発性 無 無 不明

6 岩坪他6） 1980 M Oy4m
1
v
4
m
一

1y 単発性 無 無 軽快

7 中嶋他7） 1988 F lyOm
l
v
6
m
＞

61n 多発性 有 有 治癒

8 片岡他8） 1993 M
O
v
4
m
・

l
v
3
1
n
・

11m 多発性 有 有 治癒

9 Nishi他9） 1997 F 1年前 ly 10m 単発性 無 無 治癒

10 飯島他1°） 2000 M 1y5m 2y2m 9m 多発性 無 無 治癒

11 本報告 2001 F Oy4m 2yOm
l
v
8
m
7

単発性 無 無 軽快
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を開始し，アスピリンは漸減中止とした。骨生検

施行直後は赤沈値の充進がみられたが，7月以後

は赤沈値は正常範囲を維持している。左膝関節は

わずかの腫脹は残存しているが，破行はなく順調

に経過している。脛骨単純X線像では透亮像が消

失しつつあり修復過程にあるものと考えられる。

INHおよびRFP投与は1年間行う予定である。

考 察

　BCG骨炎は1970年代に入ってスウェーデンや

フィンランドから多数の報告がみられ，最近では

台湾より1施設において10年間で23例のBCG
骨炎を経験したとの報告がみられている11）。一方，

本邦においては森岡の報告以後これまで10例の

報告1－－1°）がみられるのみであり，全例BCG菌が

同定されている（表2）。本邦においてBCG骨炎が

稀である理由としては，BCG日本株が外国株に比

較して弱毒であることと新生児期にBCG接種を

行っていないことがあげられている12）。BCG骨炎

の成因は，同じロットのワクチンを接種された他

の小児にみられないことから患児の側にあると考

えられる。免疫能の未熟な新生児期に接種してい

る外国で本症およびその他の副反応が多いことか

らも，本症の発症には結核菌に対する何らかの免

疫能の低下が関与していると考えられている12）。

本邦におけるBCG骨炎の発症年齢は1歳から20

歳5カ月であり，男女比は6：4である。BCG接種

から発症までの期間は6カ月から4年8カ月であ

るが，中央値は11カ月である。本邦例で特徴的な

ことは多発性骨病変が10例中7例を占め，そのう

ち6例がBCG接種部潰瘍ないしリンパ節膿瘍を

合併していることである。このことは単発性骨病

変が大多数を占め，骨以外の病変がほとんどみら

れない外国例と対比をなしている11）。しかし1979

年より単発性骨病変で，骨以外の病変を有しない

BCG骨炎が報告されるようになり゜「・6・9），松島ら12）

は新たな病型か，あるいは今まで見逃されてきた

かの2つの可能性があるとしている。転帰は抗結

核剤の投与および症例により病巣部の掻爬を併用

して記載のある全例，軽快ないし治癒が得られて

いる。

　本症例は病理組織学的に慢性骨髄炎と診断され

たが，BCG骨炎の確定診断には至っていない。し

かしラングハンス巨細胞を混じる類上皮肉芽腫が

認められたことから，結核性病変が否定できない

との判断で抗結核剤を投与し現在のところ順調に

経過している。単関節型のJRAの診断は細菌性

ないしウイルス性関節炎の除外よりなされるが，

本症例のように非ステロイド性抗炎症剤の効果が

不十分な場合は慢性骨髄炎の可能性を考え，画像

診断の見直しをし，また慢性骨髄炎が疑われた場

合の骨生検時には一般細菌，真菌の他に抗酸菌の

染色および培養を忘れずに行うことが必要である

と思われた。

ま　と　め

　1）単関節型JRAとして9カ月間治療されて

きた慢性骨髄炎の2歳女児例を報告した。

　2）　骨生検病理組織像にてラングハンス巨細胞

を混じる類上皮肉芽腫が認められた。抗酸菌は確

認できなかったが，結核性骨髄炎を否定できない

所見であった。

　3）　BCG歴，家族歴よりBCG骨炎の可能性を

考慮し，INH，RFPによる治療を行い順調に経過

している。

　4）本邦におけるBCG骨炎の報告はこれまで

10例と稀であり，多発性骨病変例が多数をしめて

いる。しかし，3例は単発性骨病変例であり，BCG

骨炎は単関節炎の鑑別診断として重要と考えられ

た。

〔尚，本論文の要旨は第32回日本小児感染症学会（2000年

11月，東京）において発表した〕
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