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要 旨

急性弛緩性脊髄炎（ acute flaccid myelitis：AFM ）は，四肢の急性弛緩性麻痺を呈し，脊髄灰白質に病変を認める疾患であ
る．今回我々は，通常と異なり股関節痛の精査目的に紹介受診となった AFM の症例を経験した．急速に進行する弛緩性麻痺
が主病態と考えられ，精査の結果 AFM の診断に至った．ステロイドパルス，免疫グロブリン静注療法を行ったが明確な治療
効果は得られず，後遺症を残すに至った．四肢の疼痛を主訴とする場合，AFM も鑑別に挙げて精査することが重要である．そ
れにより早期の診断治療および正確な疫学的データの蓄積を目指す必要がある．

（京市病紀 2019；39（2）：157-161 ）
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緒 　 言

急性弛緩性脊髄炎（ acute flaccid myelitis： AFM ）は，
ポリオと類似した四肢の急性弛緩性麻痺（ acute flaccid 
paralysis： AFP ）を呈する疾患である．米国カリフォル
ニアで 2012 年にポリオ感染の関連が認められない AFP
の症例が別々に 3 例報告され，これを機に灰白髄炎を呈
する急性弛緩性麻痺を AFM と定義して米国でサーベイ
ランス調査が行われた 1）．この結果，2014年に全米で120
症例が確認され，2016 年には 149 症例に増加した．さら
に 2018 年には 233 症例の報告が認められている 2）．我が
国では，2015年に100例以上のAFPが報告された．2018
年には 5 類感染症として全数把握の対象となり，2018 年
12 月の時点で 139 例の報告を認めている 3）．

このように多数の報告があるものの，現在のところ予
防法や有効な治療法の知見はなく，小児において麻痺症
状の残存という重篤な神経学的後遺症を残すことから重
要な疾患概念として注目を集めている．

AFM の主症状は四肢の麻痺であり，外来受診時の主
訴も四肢の脱力や麻痺であることが多い．今回我々は，
通常と異なり股関節痛を主訴に外来受診した AFM の症
例を経験したので報告する．

症 例

主訴：右股関節痛
既往歴：特記事項なし
家族歴：特記事項なし

〈現病歴〉
生来健康な 2 歳女児．受診 2 日前に発熱を認め，急性

中耳炎としてセフジトレンピボキシルの内服処方を受け
た．受診前日より右足を動かすと痛がるという主訴で前
医を受診し，翌日に右股関節痛の精査目的に当院を紹介
受診し入院となった．

〈初回診察時現症〉
活気良好，激しく啼泣する．体温 37.7℃．〈鼓膜〉両側

腫脹あり，軽度発赤あり，〈頸部〉リンパ節腫大なし，〈呼
吸音〉清，左右差なし，ラ音なし，〈心音〉整，雑音なし，

〈腹部〉平坦軟，腸蠕動音聴取可，〈四肢〉色調左右差な
し，可動域制限なし，熱感なし，腫脹なし，激しい啼泣
のため疼痛については評価困難，MMTは評価困難であっ
たが，右下肢は一貫して動かさない，〈深部腱反射〉アキ
レス腱反射，膝蓋腱反射ともに右で減弱，バビンスキー
徴候陰性．

〈入院時検査所見〉
白血球 14,300 /µL，赤沈の軽度亢進，血清 Ca 濃度の

軽度高値を認める以外に有意な所見は得られなかった（表
1 ）．骨盤部 MRI 検査でも炎症を示唆する所見は認めら
れなかった．

右股関節痛の精査目的としての紹介受診ではあったが，
化膿性関節炎や単純性股関節炎といった炎症性疾患は否
定的であり，その他ペルテス病，自己免疫性疾患を示唆
する所見も得られなかった．身体所見では右下肢を動か
さない状態が一貫しており，腱反射の減弱も認めること
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から，疼痛よりも麻痺症状が主病態であり，AFM やギ
ラン・バレー症候群，横断性脊髄炎を含む AFP が鑑別
として挙げられ，症状の経過を観察するとともに精査を
進める目的で入院することとなった．

〈入院後経過〉
四肢の麻痺症状は入院後に増悪していった（以後は麻

痺症状が認められたと考えられる受診前日を第 0 病日と
する）．右下肢は第 1 病日より一貫して全く動かさず，左
下肢は第 1 病日には足を踏ん張っていたが第 4 病日には
踏ん張らなくなり，足趾のみ動かすようになった．また
両上肢において軽度の握力低下を認めた．また両下肢を
触ろうとすると「痛い」と言って激しく啼泣した。

急激に進行する四肢の麻痺が主病態である可能性が高
まり，AFP の精査を進めた．第 5 病日に髄液検査を施行
した結果，細胞数 137 /µL（単核球 90％，多核球 10％）
と単核球優位の細胞数増多を認め，総蛋白32 mg/dL，糖
54 mg/dL，IgG 3.1 mg/dL，IgG index 0.6 であった．脊
髄 MRI（第 5 病日）では T2 強調像で脳幹部から全脊髄
におよぶ長大な縦走病変を認め（図 1 ），ガドリニウム造
影でも下部胸髄から馬尾にかけて造影効果を認めた．神
経伝導速度検査（第 5 病日）では，脛骨神経の F 波は右
で導出できず，左で低振幅であった．M 波は左右ともに
伝導速度低下はなかったが，振幅は右優位に左右低下し
ており，右優位に前角細胞～軸索障害をきたしていると
して矛盾ない所見であった（図 2 ）．上記より，AFM の
診断定義（表 2 ）をすべて満たすこととなり，AFM の
確定診断に至った．後日，咽頭鼻腔ぬぐい液より EV（エ
ンテロウイルス）-D68 遺伝子が検出された．

臨床経過は図 3 に示した通りである．免疫グロブリン
静注療法を第 4-7 病日にかけて（ 2 g/kg ）と 16-18 病日

（ 1.5 g/kg，好中球減少のため以後中止）にかけての 2 回
行い，ステロイドパルス（メチルプレドニゾロン 30 mg/
kg/day ）を第 9-11 病日に施行した．疼痛の訴えは第 9
病日をピークに軽快消失した．麻痺症状は軽度の改善は
見られたものの，右優位の高度対麻痺を残した．4 か月後
のフォローでは，立位や片足立ちは不可であり，四つ這い
のみ可能であった．理学療法は継続的に行うこととした．

考 察

〈 AFM の一般的経過および本症例について〉
AFM は，AFP に含まれる疾患概念である．AFP は，

「急性に四肢の弛緩性運動麻痺を呈する疾患」の総称であ
り，脊髄前角細胞より末梢側に病変を有する．脊髄前角
細胞を病変の首座とするポリオが代表的疾患であり，そ
の他に重症筋無力症，ギラン・バレー症候群，横断性脊
髄炎などが含まれる．感染に伴うものとしては，手足口
病の原因となるエンテロウィルス A71 やウエストナイル
ウィルス，日本脳炎ウィルスによる AFP が報告されて
いる 4），5），6）．

AFM は，2014 年に米国でエンテロウィルス D68 感染
症流行と同時期に発症したポリオ様麻痺の多発を受け，

図１　T2WI（第 5 病日）

図 2　神経伝導速度検査（第 5 病日，脛骨神経）

図 3　臨床経過

表１　血液検査結果

表 2　急性弛緩性脊髄炎の診断基準

① 四肢の限局した部分の脱力を急に発症（ acute 
onset focal limb weakness ）

② MRI で主に灰白質に限局した脊髄病変が１脊髄分
節以上に広がる

③ 髄液細胞数増多（白血球 >5/µL ）
①＋②は「確定」，①＋③は「疑い」とする
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AFP との混乱を避けるため提唱された．定義として，①
四肢の限局した部分の脱力を急に発症，② MRI で主に灰
白質に限局した脊髄病変が 1 脊髄分節以上に広がる，③
髄液細胞増多（白血球数 >5 /µL ），の 3 項目のうち①と
②を満たすものを確定，①と③を満たすものを「疑い」
としている．

幼児期から学童期の小児に多く，発熱，呼吸器症状な
どの症状に引き続き，四肢の運動麻痺が急激に発症する．
運動麻痺は，腱反射の減弱または消失を伴う弛緩性麻痺
であり，単麻痺から四肢麻痺まで，また不全麻痺から完
全麻痺まで様々であるが，左右差を伴うことが多く，大
部分で数日以内にピークを迎える．また脳神経系の運動
麻痺として，球麻痺，顔面神経麻痺，外転神経麻痺を伴
うことがある 1），7），8）．

診断確定のためには髄液検査，MRI による画像検査が
必須であり，加えて神経速度伝導検査や病原ウィルス同
定のためのウィルス学的検査が行われる．一般的な血液
検査や尿検査で AFM に特徴的な所見は認められていな
い．髄液検査では，多くの症例（米国81％ 7），日本85％ 9））
に単核球優位の白血球増多がみられる．MRI 画像検査で
は，T2 強調像で高信号を呈する長大な縦走病変と馬尾の
造影効果とが特徴的である．神経伝導速度検査では，罹
患肢では M 波導出不能，または伝導速度の低下を伴わな
い M 波の振幅低下が高率（ 79％）に認められ，F 波の
出現頻度の低下も高率（ 78％）に認められている 9）．ま
た，M 波と F 波は神経学的予後の予測因子として有用と
されており，F 波の異常は運動神経傷害の早期指標と考
えられ，M 波の異常は運動神経軸索傷害の重症度の指標
となる可能性が指摘されている 9）．

現在AFMに対して著効する治療はなく，対症療法，支
持療法が中心に行われている．これまで静注免疫グロブ
リン投与，ステロイドパルス療法，血漿交換，抗ウィル
ス薬の投与が行われてきたが，明確な有効性を示すエビ
デンスを有する治療はなく，75～90％の患者で様々な程
度の筋力低下が残存する 1），10），11）．

本症例では，受診 2 日前に発熱を認め，その後に右足
の疼痛を訴えている．そして当院受診日には右下肢優位
の弛緩性麻痺を認めており，疼痛を主訴としていること
以外は典型的であり，また髄液検査，画像検査ともに
AFM の特徴的なパターンを示していた．治療について
は，静注免疫グロブリン療法とステロイドパルス療法を
併用したが，いずれも明らかな効果は認められず，後遺
症を残すに至った．このように本症例は AFM として典
型的な経過をたどったものと言える．

〈 AFM の初期症状としての疼痛について〉
上記のように本症例は，AFMとして典型的である．本

症例を特徴づけているのは来院時の主訴および紹介理由
が，麻痺症状ではなく右股関節の疼痛であったことであ
る．AFM における四肢の疼痛症状は，特に米国では高
頻度で認められているが，わが国では 15％程度にとど
まっている 12），13）．この理由に関して，米国と日本では，
発症年齢の中央値がそれぞれ 7.1 歳，4.4 歳と差があるこ

ととの関連が指摘されており，低年齢の場合疼痛症状に
対する言語的表現が困難であるため結果的に我が国では
疼痛症状が少なくなっている可能性が指摘されてい 
る 9），12），13）．しかし語彙の問題から様々な症状を「痛い」
と表現する可能性もある．その場合は低年齢で疼痛症状
が多くなることが予想され，上記の仮説は推測の域をで
ない．実際，小規模ではあるがオーストラリアでのコホー
ト研究 14）において，8 人中 7 人（年齢中央値 5 歳，生後
3 か月～8 歳）の初発症状が四肢の疼痛であり，麻痺症状
は疼痛症状の 48 時間以内に生じたとされている．このよ
うに，低年齢の場合にも，AFM の初発症状もしくは最
初の訴えが疼痛であることは十分に考えられる．そのた
め，小児で四肢の疼痛を主訴とし，特に先行する発熱や
呼吸器症状がある場合には，AFM を鑑別として，麻痺
の有無を慎重に精査する必要があると考えられる．それ
により AFM について早期に評価を行い，診断に至れる
可能性がある．

〈 AFM と EV-D68 との関連について〉
AFM は現在有効な治療法が確立しておらず，そのた

め早期診断が，必ずしも神経学的予後の改善に直結する
わけではない．AFM という疾患概念が提唱されたのは，
2012 年にカリフォルニアでポリオとの関連が認められな
い 3 例の AFP の症例が別々に報告されたことに端を発
する．これを契機に，主に灰白質脊髄炎を伴う AFP を
病因にかかわらず AFM として定義し，2012 年から 2015
年にかけてカリフォルニアで疫学的な調査が行われた 1）．
それによると 2014 年 8 月から 2015 年 1 月までの間に報
告数の急増が認められ，エンテロウィルス D68 の流行と
時期が一致していた．これを受けて，エンテロウィルス
D68感染とAFMとの関連性が指摘されるようになった 15）

が，エンテロウィルス D68 と AFM 発症との因果関係に
ついて証明されておらず，世界的な疫学的調査の重要性
が指摘されている 16）．また AFM 自体はエンテロウィル
ス D68 以外にも，エンテロウィルス A71，ウエストナイ
ルウィルス，日本脳炎ウィルス感染においても稀ではあ
るが発症することが知られており，それらとの差異につ
いても明らかにされてはいない．

従って現段階では，前向き疫学データの蓄積を進め，よ
り積極的な世界規模のエンテロウィルス・サーベイラン
ス・ネットワークの構築を目指し，株の変異や分子学的
疫学をモニターすることが重要である．そのためにも医
療従事者がこの疾患を認識し，疑われる場合には迅速な
検体採取により診断を確定する必要性が指摘されてい
る 3）．

呼吸器検体からの EV-D68 検出率は 20％であり，髄液
検体ではその検出率は 6％にとどまっている．しかし，発
熱もしくは呼吸器症状発症から 7 日以内に限ればその検
出率は 47％まで上昇することが示されている 8）．このこ
とから，より早期に AFM を鑑別診断の一つとして挙げ，
速やかに検体採取を行うことは，正確な疫学的データの
蓄積に寄与し，今後の病態解明や治療法の確立の基礎に
なると考えられる．
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結 語

股関節痛を主訴とする AFM の症例を経験した．AFM
の初発症状として疼痛があることを認識することによっ
て，早期の検査および診断に結び付けることができる可
能性がある．また早期の検体採取をすすめることによっ
て，正確な前向き疫学データの蓄積に寄与し，今後の研
究の発展につながるものと考える．
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Abstract

A Case of Acute Flaccid Myelitis with First Chief Complaint of Hip Joint Pain

Manabu Teshigawara※, Yuya Sugitatsu, Masayuki Sasaki,  
Hiroko Baber Matsushita, Hiroyuki Ishida, Sozo Okano and Hiroshi Kuroda 

Department of Pediatrics, Kyoto City Hospital

Tsunehiro Shimizu 
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Mari Funahashi, Morito Inouchi and Yoshifumi Nakaya 
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Acute flaccid myelitis (AFM) is a disease that causes acute flaccid paralysis in the extremities similar to polio and has lesions 
in the spinal gray matter. We experienced a case of acute flaccid myelitis in a patient who visited the hospital for hip pain unlike 
the usual initial symptoms. The rapidly progressing flaccid paralysis was considered to be the main pathological condition, and a 
close examination led to the diagnosis of AFM. Although steroid pulse and intravenous immunoglobulin therapy were performed, 
a clear therapeutic effect was not obtained, and partial paralysis remained. When children have chief complaints of pain in the ex-
tremities, it is important to consider acute flaccid myelitis as an alternative diagnosis and carefully examine for paralytic symp-
toms. This may lead to early diagnostic treatment and may contribute to the accumulation of accurate epidemiological data. 

 (J Kyoto City Hosp 2019; 39(1):157-161)
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