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　血友病性関節症は関節内出血を繰り返し，関節症性変化を引き起こすが，肘部管症候群を合

併した報告は少ない．われわれは，血友病性肘関節症に肘部管症候群を合併した 2 例を経験し

たので報告する．症例は 2 例とも 50 歳台男性の血友病 A 患者で，20 年以上前から血友病性肘

関節症と診断されていた．肘部管症候群と診断し，尺骨神経皮下前方移行術を施行した．症例 1
では関節症変化に伴う拘縮を認め，術中所見では尺骨神経溝内にガングリオンと骨棘の増成を

認めた．症例 2 では可動域制限は軽度であったが，尺骨神経溝に骨棘の増成を認めた．両例と

もに術直後から症状の改善を認めた．血友病性関節症では肘部管症候群の合併は少ないとされ，

渉猟し得た範囲では本邦で 1 例，海外で 7 例の報告を認めるのみである．今回の 2 例から血友

病性肘関節症においては，尺骨神経溝の狭小化や動的因子の残存が肘部管症候群併発のリスク

となることが示唆された．

【緖　　言】

　肘部管症候群は肘関節の尺骨神経溝を通る尺骨神

経が物理的に圧迫され，あるいは機械的刺激が加わ

ることで生じる肘関節周囲における末梢神経障害の

一つである
1)
．また血友病性関節症は血友病による

関節内出血が長期間繰り返し生じることで生じる関

節症性変化であり肘関節は上肢に生じる血友病性関

節症としては最も頻度が高い
2)
．しかし血友病性肘

関節症においては，肘部管症候群が併発した報告は

少ない．

　今回われわれは血友病性肘関節症に肘部管症候群

を併発した 2 例を経験したので報告する．

【症　　例】

　症例 1 は 52 歳男性．小児期より血友病 A の診断

で加療を受け，約 30 年前から左肘関節内出血を繰

り返し，約 20 年前から屈曲拘縮を呈していた．左

の環指，小指のしびれを主訴に近医を受診し，肘

部管症候群の診断で当科紹介となった．既往歴に

は，血友病 A，C 型肝炎，高血圧があり，家族歴

は男兄弟 3 人のうち弟一人が血友病 A 加療中で娘

は保因者であった．当科初診時身体所見では，肘

の関節可動域が患側の左では屈曲 70 度，伸展 －40
度と拘縮があり，claw finger deformity および Tinel’s 
like sign が陽性，術前血友病重症度は中等症でイン

ヒビター歴はなかった．初診時画像所見では，単

純 X 線上，左肘関節に強い関節症変化を認めた

（図 1-a, b）．MRI 上，尺骨神経溝に T1WI 低信号，

T2WI 高信号を呈する直径約 7mm の占拠性病変が

あった（図 2-a,b）．血友病性肘関節症に併発した左

肘部管症候群と診断し，尺骨神経皮下前方移行術を

施行した．術中所見では尺骨神経溝部に 1cm 大の

骨棘と，腕尺関節の関節包に連続して白色で直径

1cm 大の軟部腫瘤を認め，これらを摘出した．摘出

した軟部腫瘤の組織像では，腕尺関節の関節包由来

のガングリオンと診断された．周術期管理はガイド

ラインに準じて
3）第 VIII 因子製剤を使用し，術前

後の管理を行った．術前に第 VIII 因子の活性測定，

半減期モニタリングを行い，術前後 2 時間に 2000
単位，術後 1 ～ 5 日目までは 1000 単位× 2 回 / 日の

ボーラス投与を施行し良好なコントロールを得た．

DASH score が術後 3 か月まで改善したが，関節症

の悪化によると考えられる疼痛で術後 1 年では低下

した．また握力，横浜市大式評価基準，McGowan’s 
score は術後 1 年まで継時的に順調な改善を認め，

赤堀の予後評価基準は良好であった（表 1）．
　症例 2 は 52 歳男性．小児期より血友病 A の診断

で加療を受け，約 40 年前から左肘関節内出血，30
年前から屈曲拘縮を呈していた．5 年前から左の環

指，小指のしびれ，背側骨間筋の萎縮を認めるも，

本人の希望で経過観察としていたが，今回症状が増

悪し手術を施行した．既往歴には，血友病 A，C 型

肝炎，HIV があり，血友病家族歴はなかった．当科

初診時身体所見では，肘の関節可動域が患側の左で

屈曲 105 度，伸展 － 10 度で，claw finger deformity
および Tinel’s like sign が陽性，背側骨間筋，小指球

の萎縮を認め，術前の血友病重症度は重症でインヒ

ビター歴はなかった．初診時画像所見では，単純 X
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図 2　症例 1 初診時左下腿 MRI 像
     a :  T1WI　b : T2WI
      関節軟骨はほぼ消失し，尺骨神経溝にはガン
      グリオンを疑う占拠性病変（図表内矢印部），
      骨棘を認め，尺骨神経は扁平化している．

図 1　症例 1 初診時左肘関節単純 X 線像
        a : 正面像　　b : 側面像
     末期の関節症を呈し，De Palma 分類 Grade 4，
     Arnold 分類 Stage IV であった．

線上，左肘関節に末期の関節症変化を認めた（図

3-a,b）．MRI 上，肘関節内には信号変化の混在す

る領域を認めヘモジデリン沈着が考えられた（図

4-a,b）．血友病性肘関節症に併発した左肘部管症候

群と診断し，症例 1 と同様に尺骨神経皮下前方移行

術を施行した．術中所見では尺骨神経溝部に骨棘を

認め，尺骨神経は圧排されていた．また尺骨神経は

周囲軟部組織と強い癒着を認めたため丁寧に剥離し

皮下前方移行を行った．周術期管理は症例 1 同様に

モニタリングし，周術期管理を行い，術前 2 時間に

3000 単位のボーラス投与，その後術後 3 日目まで

図 3　症例 2 初診時左肘関節単純 X 線像
          a : 正面像　　b : 側面像
      末期の関節症を呈し，De Palma 分類 Grade 4，
             Arnold 分類 Stage V であった．

図 4　症例 2 初診時左下腿 MRI 像
     a :  T1WI　b : T2W）
      関節の変形を認め内部には信号変化の混在   
      した領域を認め，ヘモジデリン沈着が考え
      られた．

a b a b

持続静注で第 VIII 因子の補充を行った．術後 4 ～ 6
日目には 2000 単位× 2 回 / 日，術後 7 ～ 21 日目に

は 1500 単位 / 日のボーラス投与を施行した．術後

臨床経過は DASH score，握力，横浜市大式評価基準，

McGowan’s score では，術後 12 か月まで順調な改善

を示し，赤堀の予後評価基準は可となった（表 1）．

a b

a b
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【考　　察】

　肘部管症候群は，肘関節に発生する尺骨神経の障

害で，尺骨神経溝からの尺骨神経の脱臼や，屈曲に

よる過伸長など，動的な要素により生じることが多

く，発症すると自然治癒が困難なため手術が選択さ

れることが多い
4)
．血友病性関節症は血友病に伴う

関節内出血を繰り返すことで関節症変化を来し，拘

縮が生じる．血友病性関節症の中で最も多い罹患

関節は膝関節であるが
2)
，上肢に生じるものとして

は肘関節が最多である
5)
．肘部管症候群の誘因は，

Osborne band などによる神経の圧排や，関節症変化

や骨折後の変形治癒などにより神経走行の変化，尺

骨神経溝内での占拠性病変の発生などに，肘関節の

屈曲，伸展などの動的要素が加わるためと考えられ

る．血友病性肘関節症に肘部管症候群が合併した報

告は，われわれの渉猟し得た範囲では本邦で 1 例，

海外で 7 例の計 8 例のみであった
6-8) 

．血友病性肘

関節症では，肘関節内の出血や強い関節症変化，偽

腫瘍やヘモジデリン沈着などの神経を圧排する要因

が多数あるものの，関節症変化による可動域制限が

比較的早期から生じることで動的要素が加わらない

ことが，報告の少ない要因と考えられる
7）．また拘

縮による筋力低下が併発しており肘部管症候群が生

じていても診断に至らない例もあると考えられる．

症例 1 では，関節症変化や骨棘により潜在的に神経

障害の易罹患状態にある中で，尺骨神経溝にガング

リオンが発生したことで神経障害が急激に進んだも

のと考えられ，占拠性病変の併発した血友病性肘関

節症では肘部管症候群発症のリスクが上昇すること

が示唆された．また，症例 2 では外反肘変化が強い

ため，尺骨神経の走行異常を生じ，骨棘による圧排

も加わり，さらに可動域制限が比較的軽度なため（伸

展 －10，屈曲 105），動的因子も加わり肘部管症候

群が生じたものと考えられ，変形が強いものの可動

域の保たれている例も肘部管症候群の発症リスクが

上昇するものと考えられた．過去 8 例の報告では，

治療は皮下前方移行が 5 例，占拠性病変の摘出を含

む除圧が 1 例，筋層下前方移行が 1 例，手術を施行

しなかった例が 1 例であったが
6-8)
，治療，術式選

択基準については詳しく触れられていなかった．今

回われわれは 2 例とも皮下前方移行術を施行した

が，これは血友病性肘関節症における肘部管症候群

発症の誘因として，骨棘や血友病性偽腫瘍，ガング

リオンなどの占拠性病変による直接的な圧排と，関

節症変化による尺骨神経の走行変化，神経滑走など

の多因子が関わっていると考えられるため，単純な

除圧術による直接的な圧排の除去だけでは不十分で

あり，尺骨神経の移行による動的な要素の改善も必

要と考えたためである．また筋層下前方移行では皮

下前方移行に比して侵襲が大きく術後出血による筋

層下での尺骨神経圧排の可能性が高まることが予想

されたため，皮下前方移行術を選択した．今回の 2
例では術後経過は術後 12 か月まで良好であり術式

は適切であったものと考えられるが症例を蓄積し，

治療法を確立していく必要があると考えている．

表 1　症例のまとめ

症例① 術前 術後 3 か月 術後 12 か月

　DASH スコア Disability 15 8.3 15
　　　　　     Sports - - -
                              Work 0 0 0
　横浜市大式評価基準 50 80 85
　McGowan’s score II a II a I
　握　力 23.5 35.8 36.9

症例② 術前 術後 3 か月 術後 12 か月

　DASH スコア Disability 12 9 7
　　　　             Sports - - -
 　　　　            Work 0 0 0
　横浜市大式評価基準 40 50 55
　McGowan’s score III II b II b
　握　力 13 15.3 18.0

【結　　語】

　血友病性肘関節症に肘部管症候群を合併した 2 例

を経験した．関節症変化と占拠性病変のある症例で

は可動域制限が存在していても肘部管症候群の合併

の可能性が高まることが示唆された．

　（患者は，得られた写真やデータが記載されるこ

とについて説明を受け同意した．）
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