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第１章第１章第１章第１章    序序序序    論論論論 

 

1．1 はじめに   

 

下顎骨の慢性骨髄炎は，慢性化膿性骨髄炎と慢性硬化性骨髄炎に大別され，後者はさらに

その病変の広がりによって慢性巣状硬化性骨髄炎とびまん性硬化性骨髄炎 (Diffuse 

sclerosing osteomyelitis，以下 DSO と略す) に分類されている１，２，３）。従来，これら骨

髄炎は全て細菌感染が原因であると考えられてきたが，近年，DSO と診断される症例の中

に，原因の明らかでない疾患の混在していることが指摘されるようになってきた。この疾

患は，その特異な臨床像から，乾性骨髄炎や原発性慢性骨髄炎などの名称でも報告されて

いる４，５，６）が，Ｘ線学的に広範な骨硬化像を呈することが多いことから DSO と診断されて

いる７-１８）。このように，DSO には，局所の細菌感染巣に対する周囲の骨硬化反応が広範に

生じた疾患である DSO と，原因不明の骨髄炎である DSO の２種類の疾患が存在すると考え

られるため，本研究では，前者を True-DSO，後者を DSO として区別し検討した。 

DSO は，疼痛に種々の程度の腫脹や開口障害などを伴う炎症性疾患である１４，１６）。一般の

骨髄炎と比較して非常に難治性であるが，Ｘ線学的，病理組織学的には非特異的な慢性骨

髄炎の像を呈するため１４，１９），DSO 以外の慢性骨髄炎との鑑別は困難な場合が多く，しば

しば混同されている。そのため，原因も他の骨髄炎と同様に歯原性あるいは血行性の細菌

感染であると考えられ，治療には抗菌剤投与に抜歯，切開，皮質骨除去術などの外科療法

が併用されてきた５，８，１６）。DSO が抗菌療法に抵抗性であるのは，血行不良による病変部へ

の薬剤の移行不良や免疫力の低下などによるものと推察されてきた１１，１３，１６）。 

難治性疾患である DSO に対する効果的な治療法を確立するため，幾つかの研究が試みられ

ている。下顎骨への細菌感染を原因と考える研究者が多く，抗菌療法が頻繁に行われてい

るが，抗菌剤の単独使用は効果がないため，病的組織の除去と血行動態の改善を目的とし

た掻爬術や皮質骨除去術等の外科療法がしばしば併用されている８，１１，１２，１６，１８）。しか

し，術後の再発率は高く症状もしばしば数年を越えるため，一部の研究者により抗菌療法

以外の治療法も試みられている。van Merkesteyn ら１３）は，抗菌剤を使用しない筋の弛緩

療法により１３症例中１１例（８５％）で症状の消失や軽減を認め，DSO の原因は細菌感

染ではなく筋の過使用による慢性腱骨膜炎であると推察している。また，ステロイド剤の

単独使用が症状の緩和に有効であることも報告されており１６），抗菌療法を主体とした治療

法には再考の必要性も生じてきた。 
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1．2 本研究の目的 

 

前述したように，DSO は他の骨髄炎と比較して難治性であるというだけでなく，原因さえ

も異なる可能性が示唆されている。症状が長期にわたる DSO の治療を円滑に進めていくた

めには早期の診断と予後の予測が必要であり，より効果的な治療を行うためには原因の解

明が不可欠であると考えられる。しかし，DSO は比較的まれな疾患であり，他の骨髄炎と

の鑑別も困難なことから，鑑別診断や原因に関する研究は本邦ではほとんど行われていな

い。 

そこで，DSO の的確な診断と有効な治療法の開発の一助とするため，診断基準を確立し，

病態，原因を含め DSO がいかなる特徴を有するかを明らかにすることを目的に研究を行っ

た。 

 

1．3 本研究の概要 

 

DSO に関する研究を行うためには，DSO の診断，特に他の慢性骨髄炎との正確な鑑別診断が

必要である。第２章では過去の報告例を詳細に検討し，DSO の特徴，特に他の慢性骨髄炎

との相異点を中心に検討を行い，診断基準の確立を試みた。 

第３章では，提案した診断基準を基に下顎骨骨髄炎を DSO と DSO 以外の症例（慢性化膿性

骨髄炎および True-DSO を含む）に分類し，臨床所見，Ｘ線像，治療経過等を比較し，両群

の相異点について論じた。 

第４章では，下顎骨部分切除術を施行された症例の治療経過およびＸ線像の詳細な調査か

ら，DSO の原因が下顎骨への細菌感染ではないことを検討した。 

第５章では，リウマチ性疾患であるSynovitis, acne, pustulosis, hyperostosis, osteitis 

syndrome（SAPHO 症候群）との関連性について検討し，DSO は下顎骨に限局した感染症で

はなく全身疾患の部分症である可能性を示唆した。 
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第２章第２章第２章第２章    DSODSODSODSO の病態の解明と診断基準のの病態の解明と診断基準のの病態の解明と診断基準のの病態の解明と診断基準の確立（文献的考察）確立（文献的考察）確立（文献的考察）確立（文献的考察） 

 

下顎骨骨髄炎は腫脹や疼痛を種々の程度で示し，一部の特異性炎を除けば病理組織学的に

は非特異的な炎症像を呈するため，その診断と分類は臨床所見やＸ線像を基に行わざるを

得ない。すなわち，急激に始まり症状が激しければ急性骨髄炎，症状が長期にわたれば慢

性骨髄炎，排膿が認められれば化膿性骨髄炎，範囲が広ければびまん性骨髄炎，Ｘ線像で

骨硬化像が優位であれば硬化性骨髄炎，骨膜反応像が顕著であれば Garré 骨髄炎など，各々

の病変の特徴的な臨床像をとらえて診断が下されている。このため，下顎骨骨髄炎の分類

はいたずらに細分化され混乱している。加えて，DSO は比較的まれな疾患であり診断基準

も示されていないため，慢性化膿性骨髄炎の難治症例２０），Garré 骨髄炎２１），そして Florid 

cemento-osseous dysplasia に感染の伴ったもの２２）などと混同され，下顎骨骨髄炎の分類

をさらに不明瞭なものにしてきた１６）。 

そこで本章では，DSO に対する正しい認識と的確な診断を可能とすることを目的として，

文献にみられる過去の報告例を詳細に検討し，DSO の病態を明らかにし診断基準を確立す

ることを試みた。 

  

2．1 対象および方法 

 

研究対象とした DSO に関する文献は全部で２１であった４-１９，２３-２７）。このうち，浅田の論

文１ ５ ）は DSO を１型と２型に分類しているが，１型は現在の考えでは Florid 

cemento-osseous dysplasia に相当する病変が含まれている可能性が高いため研究対象よ

り除外し，２型のみを含めた。以上の資料を基に DSO の臨床像（年齢，性別，症状），罹患

部位および範囲，Ｘ線像，臨床検査所見，病理組織像，原因，治療法および治療効果，予

後について調査検討を行った。 
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2．2 結果  

 

臨床像 

年齢および性別：研究対象に含まれた DSO の症例数は１９９例（男性７８名，女性１１０

名，性別不明１１名），男女比は１：１.４と女性に多く発症する傾向がみられた。１９９

症例のうち年齢が明らかであった１４８症例（男性５８名，女性９０名）の平均年齢は３

７.７歳（男性４３.２歳，女性３４.２歳）であった。年齢別症例数を図１に示したが，男

性例は５０歳代にピークがみられたのに対して，女性例では男性と比較して低年齢者に発

生する傾向がみられ，２０歳代の発生が多かった。 
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図１　DSO症例の年代別症例数
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症状：急性化膿性骨髄炎の症状に比べやや軽度な場合が多いためか，病院の受診までに長

期間を経ている例が多い１５）。腫脹・疼痛の発作と緩解を繰り返し，緩解期には自覚症状の

まったく認められない時期もある。発作の出現は規則的な場合と不規則な場合があるが，

浅田１５）によれば１〜６カ月毎に発作と緩解が，Jacobsson１６）の研究では１〜数カ月毎に

１〜２週間にわたる発作期間が認められている。発作時には，開口障害や発熱がみられる

こともある。van Merkesteyn ら１４）は，DSO ２７症例を検討し，全例に疼痛，２６例（９

６％）に腫脹，１８例（６７％）に開口障害，３例（１１％）に発熱の生じたことを報告

している。疼痛，腫脹がみられるにもかかわらず，瘻孔形成や排膿，骨内外の膿瘍形成が
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確認されないことはDSOの特徴の一つであり，他の骨髄炎との重要な鑑別点とされている６，

１４）。また，急性症状は特別な治療を受けることなく消失することもあり，自然治癒の報告

もある９，１１，１４，１６）。 

罹患部位および範囲 

van Merkesteyn ら１３）によると，２７症例中２５例（９３％）は下顎骨体部から下顎角前

方部にわたる部位，４例（１５％）は両側の下顎角部が病変に含まれ，前方部のみに病変

が限局していたのは２例（７％）のみであった。病変が下顎枝上方へ広がり関節突起を侵

すことも稀ではなく，Jacobsson１６）の報告では２１症例中６例（２９％）に認められた。 

Ｘ線像 

DSO（びまん性硬化性骨髄炎）の名の由来どおり，下顎骨にびまん性に広がる骨硬化像を示

す症例が多い。歯槽部に限局して広範囲に広がる比較的境界明瞭なＸ線不透過性病変であ

る Florid cemento-osseous dysplasia に感染が伴った症例と混同される場合もある２３）

が，DSO は歯槽部のみに限局した病変ではなく，下顎骨体部，下顎角部，下顎枝部など広

範囲にわたり，辺縁も Florid cemento-osseous dysplasia に比較して不明瞭である。ま

た，必ずしも硬化性の変化を示すとは限らず，骨硬化，融解および骨膜反応像が様々な割

合でみられ，骨膜反応が顕著である症例は Garr 骨髄炎との鑑別が困難な場合もある２１）。

Jacobsson１６）は，DSO のＸ線像を次のように記述している。初期の病変や若年者の症例で

は，骨膜反応による骨形成が顕著で下顎骨の膨隆を示すが，顎骨自体では骨融解が優位で

ある。しかし，慢性化あるいは高齢者に発生した病変では，骨膜反応による骨形成は少な

くなり，下顎骨は（歯槽部以外の部位でも）骨の外部吸収による骨萎縮像を示すようにな

るが，顎骨自体では骨硬化性変化が顕著となる。その他のＸ線学的特徴として，歯根の短

小化を指摘している。また，van Merkesteyn ら１４）は，２７症例中１０例（３７％）がび

まん性骨硬化像，１７例（６３％）が骨硬化と融解の混在する像を呈し，双方の骨変化の

分布は経時的に変化したことを報告している。 

臨床検査所見 

ほとんどの症例で報告されている異常値は赤血球沈降速度の亢進のみである２５，２７）。それ

以外の測定項目についての詳しい検討はなされていないが，白血球数増加やＣ反応性蛋白

の上昇を示した症例の報告はほとんどない１１）。 

また，Malmström ら２５）は，１２例中４例（３３％）で HLA-B13，１５例中４例（２７％）

で自己抗体の出現を報告している。 

病理組織像 

病変部の骨は添加・吸収を示し，骨髄相当部はリンパ球，形質細胞浸潤を伴う非特異的な
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慢性炎症像を呈する。Jacobsson１６）は，DSO にみられる組織像を Type１から Type４の４種

類に分類している。Type１は密な骨硬化像，Type ２は粗大な骨梁と少量の慢性炎症細胞浸

潤を含む線維化した骨髄腔，Type ３は層板状あるいは幼若な細い骨梁と慢性炎症細胞浸潤，

Type ４は肉芽組織と慢性炎症細胞浸潤からなり，これらの組織像は同一標本内に混在して

認められる。病変部の組織像を調査した研究は他にもあるが１４），大きな違いはみられない。

時に腐骨形成が観察されることもあるが膿瘍形成はほとんどなく，検索した限りでは１例

のみであった１５）。しかし，この症例でも臨床的には膿瘍形成や瘻孔形成は認められていな

い。 

原因 

現在，感染を原因とする考えと，筋の過使用による慢性腱骨膜炎を原因と考える報告とが

ある。 

(1)  感染，特に弱毒菌の感染によると考える説 

病変部の細菌培養に関するまとまった研究は少ないが， Jacobsson １ ６ ） は，

Propionibacterium acnes と Peptostreptococcus intermedius ，Marx ら７）は，Actinomyces 

species と Eikenella  corrodens を DSO の原因菌と考えている。また，van Merkesteyn

ら１４）によると，１１症例において病変部の細菌培養を行った結果は４例が 陰性，４例が

Staphylococcus  epidermidis ，３例が口腔および皮膚の常在菌の関与した例であった。

他に， Staphylococcus ，Streptococcus ，Neisseria ，Peptostreptococcus ，Klebsiella  

などが検出されたという報告もある９，１１，１５）。しかし，抗菌剤の使用が有効でないことか

ら，これらの細菌は二次的な感染（検体の汚染）によるものである可能性も考えられてい

る。Jacobsson１６）も，自らが検出した細菌は DSO の病因と深く関わっていると考えている

が，これのみでは病変の遷延性を説明できないと述べている。 

感染経路として，他の下顎骨骨髄炎と同様に歯原性感染を挙げるものもいる４）が，無歯顎

に好発し，歯や歯肉に病変の認められない症例にも多く発症し，血行性感染の疑われる症

例も多い５）。Montonen ら８）は３５症例中９例（２６％），Groot ら９）は１０症例中５例（５

０％）が無歯顎に発生したと報告しており，Jacobsson の研究１６）では，ほとんどの症例で

歯と歯肉に異常は認められなかった。 

(2) 筋の過使用による慢性腱骨膜炎 (Chronic tendoperiostitis)を原因と考える説 

DSO に罹患した患者の多くで，ブラキシズム，クレンチング等の異常習癖，咀嚼筋の圧痛，

咬筋の緊張抑制反射の異常などが認められること，筋（咬筋，顎二腹筋）の付着部位に骨

変化が大きいこと，咀嚼筋の弛緩療法で症状の緩和，消失が得られることなどを理由に，

筋の過使用による慢性腱骨膜炎が DSO の原因であると考える研究者もいる１０，１３）。 
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(3) 他の原因を考える説 

Jacobsson ら１６）は，DSO の再発，再燃性の性格より，単純ヘルペスウイルスの感染を原因

として考えたが，ウイルスを検出することはできなかった。また，Malmström ら２５）による

DSO１５例の検査においても，ウィルス抗体価に異常は認められなかった。 

治療法および治療効果 

原因が不明であるため，様々な治療法が試みられている。 

(1) 保存的治療法 

細菌感染が原因であると考える場合には，抗菌剤の投与（経口や静注）が試みられている。

Jacobsson and Hollender １８）は，病変の初期には抗菌剤の長期投与（少なくとも３カ月

以上）が有効であるが，慢性化した病変には抗菌剤の投与は効果がないことも指摘してい

る。一般には，抗菌剤の長期投与または病変部より培養された細菌に感受性のある薬剤の

使用が効果を示さないという報告が目立つ９，１１，１６）。浅田１５）は，１３症例中１２例（９

２％）に６カ月以上の，また Wannfors６）は２９症例中１８例（６２％）に３カ月以上の抗

菌治療を行っているが，良好な治療結果は示されていない。 

Jacobsson１６）は，炎症症状を抑える目的でステロイド剤を使用し，抗菌剤を併用しなくて

も症状の緩和に非常に有効であったことを報告している。 

高圧酸素療法が試みられた症例もあるが，その効果は定かではない９，１１，２４）。 

Groot ら９）や van Merkesteyn ら１３）は，筋の過使用による慢性腱骨膜炎を DSO の原因と考

え，異常習癖の防止，スプリント療法，筋弛緩剤の使用等を試みた結果，抗菌剤を使用し

なくても１３症例中７例（５４％）は症状の緩和，４例（３１％）は完全な症状消失とい

う良好な結果が得られたことを報告している。しかし，治療には平均１０カ月以上を要し

ていた。 

(2)  外科的治療法 

DSO に対する外科的治療法として，抜歯術，掻爬術，皮質骨除去術，下顎骨部分切除術等

が行われている。 

歯原性感染を疑い抜歯の行われることもあるが，症状の改善が期待できないだけでなく４），

病変の急速な進展が起こるため抜歯はできるだけ避けるべきであるとの意見もある１８）。そ

の一方で，失活歯の存在は病変遷延化の原因になるため，外科手術の際に抜歯を行うべき

であるという意見もある８）。 

病的組織の可及的な除去と病変部への血行の促進を目的に，掻爬術または皮質骨除去術が

行われている。症状の激しい，あるいは繰り返す症例に対してよく用いられ，術後に症状

は和らぎ急性発作の回数が減じている５，８，１１，１２，１６）。しかし，この治療法も効果的とは
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言えず，一度の手術により病変が治癒することはほとんどない。 

下顎骨部分切除術が試みられた症例も２例ある１５，２６）。１例では術後の経過は良好である

が１例では記載がない。他に２例，臨床所見より DSO であると考えられる症例の報告があ

るが，術後の再発により下顎骨全摘出を行っている２８，２９）。 

以上のごとく，保存的または外科的治療法が単独や併用で用いられているが，総じて言え

ることは，(1)  抗菌剤はほとんど効果がない，(2)  抜歯による症状の改善は期待できな

い，(3)  ステロイド剤，筋の弛緩療法および外科療法（皮質骨除去術）が症状の緩和に効

果があるが，症状はしばしば再発，再燃を繰り返すことである。 

予後 

治癒するまで経過観察された症例は少ないが，病悩期間は長く，Marx ら７）の報告では平均

６．３年，Wannfors６）の報告では２９症例中１０例（３４％）が４年以上の経過であった。

皮質骨除去術後６カ月以上の無症状期間を経て再発することもしばしばあり，時には１年

以上の期間を経て再発することもある８，１１）。また，Ｘ線像で骨構造が正常に回復した後に

再発した例１８）や自然治癒の報告もあり１４，１６），病変の予後を推定することは困難である

が，Montonen ら８）の研究によると，皮質骨除去術により症状の改善が得られたのは高齢者

か無歯顎者であり，性別，部位，範囲，病悩期間は予後に関係なかった。 
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2．3 考察 

 

DSO 報告例約２００例に関する調査から，以下の項目が DSO に特徴的であり鑑別診断に有

用な所見であると考えた。 

(1)  下顎部の腫脹や疼痛を認めるが排膿や膿瘍形成が認められない。 

(2)  症状は発作と緩解を繰り返す。 

(3)  下顎骨内にびまん性に広がる骨髄炎のＸ線像を示す。 

(4)  骨の外部吸収像と，それに伴う顎骨の萎縮や変形がみられる。 

(5)  病理組織像は非特異的な慢性骨髄炎の像を示す。 

(6)  ６カ月の治療（化学療法，外科療法等）で治癒しない。 

ここで６カ月を DSO 診断の目安とした理由は，比較的予後の良い DSO 以外の慢性骨髄炎と

の鑑別に有用であると考えたからである。過去の報告を見ても，DSO 症例では３カ月以上

の抗生物質投与が必要（Jacobsson１８）），２９症例中１８例で３カ月以上の抗菌療法

（Wannfors６）），１３症例中１２例で６カ月以上の抗菌療法（浅田１５）），と報告されている

のに対して，他の慢性骨髄炎はほとんどの症例が６カ月以内の抗菌療法で完全に治癒して

いる６，３０，３１）。 

以上から，項目(1)，(3) を必須条件とし，他の４項目のうち２項目以上の所見を有するこ

とを DSO の診断基準と決定した。 
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第３章第３章第３章第３章    DSODSODSODSO 以外の骨髄炎との比較検討以外の骨髄炎との比較検討以外の骨髄炎との比較検討以外の骨髄炎との比較検討 

 

本章では，提案した診断基準の有用性を確認すると同時に，DSO が，他の骨髄炎と区別さ

れるべき疾患であるか否かの評価を行うため，著者の決定した DSO の診断基準を基に下顎

骨骨髄炎の自験例を DSO と DSO 以外の骨髄炎症例群に分類し，両群を比較した。 

  

3．1 対象および方法 

 

対象は１９８５年から１９９４年までの９年間に広島大学歯学部附属病院歯科放射線科を

受診した下顎骨骨髄炎例である。臨床的に下顎部の腫脹あるいは疼痛を認め，Ｘ線写真上

で下顎管より下方に広がる，あるいは下顎角部や下顎枝部を含む骨融解像や骨硬化像を認

める症例で，悪性腫瘍や骨系統疾患等の他疾患を除いた症例を下顎骨骨髄炎と診断した。

ただし，放射線治療後に生じた骨髄炎と下顎周囲膿瘍から二次的に生じた骨髄炎は除外し

た。この結果，５４症例が研究対象になり，このうち１３例を第２章で提案した診断基準

により DSO と診断した。DSO 以外の骨髄炎（４１症例）には，慢性化膿性骨髄炎（３６症

例）と True-DSO（５症例）が含まれるが，両疾患とも細菌感染が原因であることが明らか

であるため，同一の疾患群に含めて考えた。そして，DSO および DSO 以外の骨髄炎の両群

に関して，臨床所見，罹患部位，Ｘ線像，血液検査値，細菌培養結果，治療結果，骨シン

チグラム像を調査し，比較を行った。       

 

3．2 結果 

 

 3．2．1 DSO 症例 

 

DSO１３症例の性別症例数は，男性６例，女性７例でほぼ同数，初診時年齢は  ２１〜７３

歳（平均４１歳）であった。年代別の症例数の分布をみると，比較的若い人にも多くみら

れ，２０〜４０歳代が６９％を占めていた（図２）。臨床像の一部と治療内容や経過は表１，

２に示した。 

臨床症状 

初診時および経過観察中に，全例で罹患部の疼痛，１２例（９２％）で腫脹，８例（６２％）

で開口障害が認められた。初診時に発熱と倦怠感を訴えた症例が１例あった。 
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図２　DSOとDSO以外の症例の年代別症例数の比較  

M  ～左関節突起

右下顎枝部～ C

M～左関節突起

右下顎角部～C

  P  ～左下顎角部

  P  ～左下顎枝部

　  I  ～左下顎角部

右関節突起～  C

表１　DSO症例の臨床像

No. 年齢（歳） 性
臨床所見        臨床検査値     最終経過観察時までに 

病変の及んだ範囲腫脹 疼痛 開口障害 CRP WBC ESR Platelet

1 21 ♂ ＋ ＋ ＋ ↑ － ↑ ↑

2 23 ♀ ＋ ＋ ＋ － － －

3 23 ♂ ＋ ＋ ＋ ↑ － ↑ －

4 27 ♀ ＋ ＋ － － － ↑ ↑

5 30 ♀ ＋ ＋ ＋ ↑ ↑ ↑ ↑

6 38 ♀ ＋ ＋ ＋ ↑ － － －

7 40 ♀ ＋ ＋ ＋ ↑ － ↑ －

8 44 ♂ － ＋ ＋ － － ↑ －

9 47 ♂ ＋ ＋ － － － － －

10 50 ♀ ＋ ＋ － － － － －

11 60 ♂ ＋ ＋ － ↑ － ↑ ↑

12 66 ♀ ＋ ＋ － ↑ － ↑ －
13 73 ♂ ＋ ＋ ＋ ↑ ↑ ↑ －

＋：症状有り 
－：症状無し、または正常値 
↑：異常上昇 
ND：検査がなされていない

ND

CRP：Ｃ反応性蛋白 
WBC：白血球数 
ESR：赤血球沈降速度 
Platelet：血小板数

右関節突起～左関節突起

M  ～左関節突起

M  ～左関節突起

右下顎角部～左関節突起

M～左下顎角部
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罹患部位 

Ｘ線写真で骨変化の認められた部位を罹患部位とした。全例ともに下顎骨臼歯部骨体部が

病変に含まれており，７例（５４％）は関節突起部にまで拡大していた。病変が正中を越

えて反対側に波及した例は７例（５４％）存在し，最も広範囲に広がった症例では下顎骨

全体に及んでいた。 

Ｘ線像 

初診時には，ほとんど骨変化のないものから，すでに下顎骨１／２以上が病変に侵されて

いたものまで程度は種々であった。全例で骨融解および硬化性の変化が認められ，骨膜反

応像も１２例（９２％）に確認された。Ｘ線所見は年齢や経過とともに変化する傾向があ

り，早期には骨融解像の優位な症例が多くみられたが，経過とともに骨硬化が進行してい

た。骨硬化および融解像は混在して存在し，硬化した部分の融解あるいはその逆の変化が

同一部位あるいは異なった部位で経時的に観察された。骨膜反応は，若い症例の初期病変

において顕著で，高齢者や慢性化した病変では程度の少なくなる傾向がみられた。 

Jacobsson１６）が指摘した下顎骨下縁や下顎枝後縁の皮質骨の外部吸収による下顎骨の変形

（萎縮）は，パノラマＸ線写真上で９例（６９％）に確認され，病変の経過とともに進行

した（図３）。なお，経過観察中に５例で症状が消失したが，このうち４例では症状消失後

も骨変形が継続していた。 

 

図３ DSO 自験例（症例１）のパノラマＸ線写真。びまん性硬化像のなかに骨融解像が混

在，左側下顎骨は外部吸収により萎縮，変形している。 
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血液検査値 

ほとんどの検査は２回以上行われ，その場合は平均値を求めた。ただし，手術直後に一時

的に異常値を示したデータは評価対象から除外した。１３症例中１２例（９２％）で赤血

球沈降速度の測定が行われ，９例（７５％）で測定値は２０ (mm/時) 以上と増加を示した。

他の３例も，少なくとも一度は測定値が２０ (mm/時) を越えた。Ｃ反応性蛋白や血小板数

の増加も数例で認められたが，白血球数は２例（１５％）で軽度の増加を示したのみであ

った。また，アルカリホスファターゼの上昇は２例，A／G 比の上昇と ASLO 価の上昇は各

１例に認めた。これらの検査は，ほとんどが発作時に行われたものであるが，症状の激し

い時に検査値の異常が大きく，症状が緩解すると検査値も正常値やそれに近似する傾向が

みられた。他に持続的に異常を示した検査値はなかった。 

病変部組織の細菌培養検査 

細菌培養検査は８例に行い，このうち２例には細菌は検出されなかった。他の６例には，

Streptococcus, Staphylococcus, Bacillus などが検出された（表２）。 

治療および経過 

抗菌剤が継続して使用され，外科療法（１２例）や高圧酸素療法（２例）が併用された（表

２）。経口用の抗菌剤としては，ペニシリン系（ABPC，AMPC），セフェム系（セファロスポ

リン系：CCL， CFTM-PI，CXM-AX），テトラサイクリン系（MINO），ピリドンカルボン酸系（OFLX）

等が使用され，症状の激しいときには，経静脈的にペニシリン系（ABPC，SBPC），セフェム

系（セファロスポリン系：CEZ，CTM，CMX，セファマイシン系：CMZ，オキサセフェム系：

FMOX）等が一日１〜２g 点滴された。これら抗菌剤の大量投与中に症状の緩和することも

あったが悪化する場合もあり，その効果は明らかではなかった。 

外科療法では，原因歯であると疑われた歯の抜歯（６例）を初めとして，切開（２例），掻

爬（６例），皮質骨除去（８例），下顎骨部分切除（３例）などが行われ，大多数の症例で

２回以上または２種以上の外科処置が行われた。掻爬，皮質骨除去術では，病的状態にあ

る部分が可及的に除去され，下顎骨部分切除術では単純Ｘ線写真で骨硬化や骨融解像の認

められた部位は全て切除された。病変部の骨は固く硬化した部分と，シャーベット状の部

分よりなっており，明瞭な腐骨形成や不良肉芽の形成は認められなかった。なお，本院受

診前に他院で施行されていた処置は，掻爬１例，抜歯７例，下顎骨部分切除と高圧酸素療

法が各１例であった（表２）。 
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表２　DSO症例の細菌培養検査結果および治療内容

5＃

A：抗菌療法
H：高圧酸素療法
E：抜歯
I：切開
C：掻爬
D：皮質骨除去
P：下顎骨部分切除
＃：他院での下顎骨部分切除と高圧酸素療法
→：最終経過観察時症状持続

No. 年齢（歳） 性 細菌培養検査結果 治療 経過（月） 発作回数

1 21 ♂ A,E,C×2,H 62→ 13

2 23 ♀ Streptococcus A,E,C,D 28　 12

3 23 ♂ Streptococcus A,C×2 13　 4

4 27 ♀ A,E,D 15　 4

30 ♀ A 9→ 3

6 38 ♀ A,E,C 12→ 3

7 40 ♀ Bacillus A,E,D,P,C 41　 8

8 44 ♂ Streptococcus A,I 6→ 5

9 47 ♂ A,D 5→ 2

10 50 ♀ Staphylococcus A,C,D×2,H,P 24→ 8

11 60 ♂ Corynebacterium A,E,D×2 11　 6

12 66 ♀ ― A,D,C×3,P 71→ 4

13 73 ♂ ― A,I,C,D 49→ 12

 

 

抜歯と切開では症状の改善を認めた例はなかった。他の外科療法も根治的とは言えず，治

療後も症状が持続あるいは再発した。発作回数は症例により異なり，２〜１３回であった。

発作の間隔は１〜２カ月毎に，規則的発症と不規則なものがあったが，抗菌剤投与の有無

には関係なく生じているようであった。事実，症例８は本院受診前の数年間，月に一度の

割合で疼痛と開口障害を，症例１３は１年間に５〜６回の発作（腫脹と疼痛）と緩解（症

状の消失）を繰り返していたが，特に処置を受けていなかった。 

病悩期間は平均２７カ月にも及び，最終経過観察時（初診後 ５〜７１カ月）に症状が消失
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したものは１３症例中５例のみであった（表２）。 

 

骨シンチグラム 

99mTc-MDP 骨シンチグラムの行われた５症例（症例１，７，１０，１１，１３）のうち，

症例１０を除いた４症例で下顎骨以外に異常集積像が認められ，部位は，症例１では第２

胸椎，症例７では前頭骨，胸骨，右第１，第２肋骨，左第１肋骨，第５腰椎，症例１１で

は胸骨，症例１３では第５腰椎であった。このうち症状を有したのは症例７のみで，右側

第１，第２肋骨部の断続的な腫脹と疼痛が確認された。下顎骨以外の部位での組織学的検

査は行われなかった。全症例で外傷等の既往や骨折はなかった。 

 

3．2．2 DSO 以外の骨髄炎症例 

 

症例数は４１例（男性２７例，女性１４例）で，年齢は９〜７７歳（平均５２歳）であっ

た。６０歳代にピークがあり，加齢的に症例数は増加傾向がみられた（図２）。 

臨床症状 

腫脹は全例に認められ，膿瘍や瘻孔形成は３２例（７８％），疼痛は２５例 （６１％），

開口障害は１２例（２９％）に認められた。膿瘍や瘻孔形成のみられなかった９例のうち

５例は，切開等によっても膿瘍形成は確認されなかった。他の４例は抗菌剤の投与処置の

みで切開等の外科処置は行われず，膿瘍形成の有無は確認できなかった。 

罹患部位 

下顎の大臼歯部を含む症例が最も多く，３６例（８８％）であった。半数の１８例は下顎

枝に波及していたが，関節突起部にまで病変の拡大したものは２例（５％）のみであった。

また，下顎枝部のみに病変の限局した症例が１例あった。大臼歯部より前方部のみに限局

した病変が４例（１０％）に認められたが，両側の臼歯部にまたがる病変はなかった。 

Ｘ線像 

骨融解と骨膜反応を主体とし，骨融解像の周囲には種々の程度の反応性の骨硬化像を認め

たが，DSO でみられたような骨硬化と骨融解像の混在や，下顎骨の外部吸収やそれに伴う

骨の萎縮，変形像は認められなかった。 

�血液検査値 

赤血球沈降速度は６/１０例（６０％），Ｃ反応性蛋白は１１/３４例（３２％），白血球数

は８/３５例（２３％）に異常上昇がみられた。他の検査には，特別な異常値は確認されな

かった。 
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病変部組織の細菌培養検査 

細菌培養検査は１０例に行い，全ての症例で Streptococcus，Staphylococcus，E. coli ，

Enterococcus ，Actinobacter ，Neisseria などの何らかの細菌が検出された。また放線

菌（Actinomyces  属）も２例に検出された。 

治療および経過 

使用抗菌剤は DSO の場合と特に違ったものはなかったが，５例は抗菌剤投与のみで治癒し

た。外科療法が併用された症例では，抜歯（１１例），切開（１３例），掻爬（２６例），皮

質骨除去（２例）等が行われ，８例（２０％）は切開のみで治癒した。２度の外科治療を

受けたのは８例（２０％）で，掻爬や皮質骨除去などの根治的療法を２回以上施行された

症例は２例（５％）のみであった。DSO 症例と異なり，手術時にしばしば腐骨形成や大量

の不良肉芽が観察された。 

治療結果は DSO に比べて良好で，３例（７％）が１カ月以内，１７例（４１％）が２カ月

以内，８例（２０％）が３カ月以内，全例６カ月以内に症状は消失していた。症状の出現

回数（発作回数）は，ほとんどの症例（８５％）で１回，すなわち初回の治療で治癒した。

症状の再発した例は６例（１５％）のみで，すべて１回の追加治療により治癒した。 

骨シンチグラム 

５症例に行われたが，下顎骨以外に異常集積像は認められなかった。 

 

3．3 考察 

 

DSO と DSO 以外の慢性骨髄炎との比較を行った結果，両群間で相違がみられ，鑑別に有用

であると考えられた項目を表３にまとめた。 

性別による症例数は，DSO 以外の骨髄炎では男性が女性の約２倍であったが，DSO 症例は男

女ほぼ同数であり，過去の研究報告と同様の傾向を示した。 

両群ともに腫脹や疼痛はほとんどの症例で認められたが，排膿や膿瘍形成が確認されたの

は DSO 以外の骨髄炎のみで，しかも大部分（７８％）の症例に認められた。しかし，DSO

では，診断基準にも示したとおり，腫脹が顕著でも排膿がみられることはなく，この相異

点は両群の原因の違いを示唆する１つの重要な所見ではないかと考えられた。 
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表３　DSOとDSO以外の骨髄炎の比較

DSO DSO 以外の骨髄炎

性別（♂：♀） ６：７ ２７：１４

平均年齢（歳）　　 　４１ 　５２

腫脹（％） 　９２ １００

疼痛（％） １００ 　６１

開口障害（％） 　６２ 　２９

膿瘍・瘻孔形成（％） 　　０ 　７８

部位（範囲） （％）　         

　　　骨体部～下顎角部に限局

　　　下顎枝部を含む

　　　関節突起部を含む

　２３

　７７

　５４

　５４

　４６

　　２

　６９ 　　０

病変部細菌培養検査（陽性／陰性） ６／２ １０／０

平均症状経過（月） 　２７ 　　３

平均発作回数（回）    ５.２    １.１

下顎骨以外への骨シンチの異常集積像

　　　　　　　　（異常集積　有／無）
４／１ ０／５

Ｘ線学的骨萎縮と変形（％）

 

 

罹患部位は DSO の方が明らかに広範囲に及び，半数以上で下顎骨関節突起部が病変に侵襲

されていた。van Merkesteyn ら１３）の報告でも，病変が下顎骨骨体部に限局していたのは

２７症例中２例（８％）であった。しかし，DSO 以外の骨髄炎では，半数以上が骨体部か

ら下顎角部に限局し，関節突起部にまで病変が波及していた例は４１例中わずかに２例

（５％）のみであった。 

Ｘ線像のみから両群を区別することは困難な場合も多かったが，下顎骨の外部吸収とそれ

に伴う萎縮や変形像は DSO 以外の骨髄炎ではみられず，DSO に特異的なＸ線学的所見と考

えた。 

血液検査の結果より両群を鑑別することは困難であった。 

病変部の細菌培養では，DSO 以外の骨髄炎で検査の行われた全ての症例に何らかの細菌が

検出された。しかし，DSO 症例では細菌の検出されない症例があった。そして，検出され

た細菌もほとんどが化膿菌であり，DSO が非化膿性炎であることから二次感染の可能性が
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高いと考えられた。Propionibacterium  acnes や放線菌への感染が原因であるため非化膿

性炎症像を呈するとの指摘もある ７，３２）が，Propionibacterium  acnes が抗菌剤に高感

受性であるにもかかわらず抗菌療法が奏功しないこと１１，１３）や，我々の経験した DSO 以外

の骨髄炎で放線菌の検出された２例は短期間で治癒していた点などを考えると，これら細

菌が DSO の原因であるとは考えにくい。 

各種治療に対する反応も両群で異なっていた。DSO 以外の骨髄炎では，４１症例全てが６

カ月以内に治癒し，外科処置が２度以上行われたのは７例のみであった。しかし，DSO 症

例では，他院での処置も含めると１３症例中８例で掻爬や皮質骨除去術が２回以上施行さ

れていたにもかかわらず，症状は発作と緩解を繰り返しながら平均２７カ月以上持続した。

過去の報告でも，DSO は他の骨髄炎に比較して皮質骨除去術に抵抗性であり予後の悪いこ

とが指摘されている８，１４，２４）。 

骨シンチグラムで下顎骨以外の部位に異常集積像が認められたのは DSO 症例のみであった。

症例数は少ないが，他にも下顎骨以外の骨に異常集積を認めたという報告があり９，１４，２７，

３３），DSO の診断に重要な所見と考えられた。１例ではあるが，下顎骨以外の骨病変（胸骨・

鎖骨部）に対する組織検査の行われた報告があり，病理組織像は下顎骨の病変と同様であ

った３３）。また，下顎骨以外の部位には症状が認められない場合が多く，これも DSO の特徴

の一つと考えられる。過去の報告でも下顎骨以外の部位に症状は認められていない。口腔

領域の細菌感染が他部位の骨へ血行性に転移した報告もまれにはある３４-３６）が，この場合

は転移した部位にも症状（疼痛）が生じ，しかも抗菌療法により短期間で治癒している。

なお，下顎骨以外の骨病変の存在意義については第５章でさらに詳しく論じる。 

以上，第２章で提案された診断基準により DSO と診断された症例は，通常の細菌感染を原

因とする骨髄炎とは明らかに異なった病態を示した。そして，その相異点は，診断基準に

示した項目のみならず，細菌培養結果，抗菌療法に対する反応や術後の再発回数，骨シン

チグラムの結果等にも認められ，DSO は他の骨髄炎とは異なる疾患であることが強く示唆

された。 
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第４章第４章第４章第４章    DSODSODSODSO の原因に関する検討の原因に関する検討の原因に関する検討の原因に関する検討 

 

DSO の研究において，常に議論の対象になり，未だに統一した見解が得られていない点は，

下顎骨への細菌感染が原因であるか否かということである。さらに近年，DSO の原因が骨

内にはなく骨膜にある可能性さえも示唆されている１０，１３）。そこで本章では，下顎骨部分

切除を施行された症例の臨床経過およびＸ線像の詳細な調査から，次の２点に新たな検討

を加えた。(1) DSO の原因が下顎骨への細菌感染であるか否か，(2) DSO の原因は骨内にあ

るのかそれとも骨外（骨膜）にあるのか。 

 

4．1 対象および方法 

 

下顎骨部分切除を施行された４症例の性別，手術時年齢等を表４に示した。各々の症例に

ついて，術前のＸ線所見（病変の範囲）と切除範囲，摘出下顎骨断端部の病理組織像，再

発の有無について調査した。 

Ｘ線像の検討では，第３章で研究対象とした DSO１３症例のＸ線写真（パノラマＸ線写真，

口内法および口外法単純Ｘ線写真，コンピュータ断層Ｘ線写真）による経過観察を基に，

DSO に生じる初期の骨変化が骨内（海綿骨側）から生じるのか，それとも骨外（皮質骨側）

から生じるのかを検討した。 

表４　下顎骨部分切除術を行った４症例

　右関節突起～P1

No. 性別 年齢（手術時） 切除範囲 再建 　再発（症状）

  1  (5) F 20 腸骨移植 　術後 5カ月

  2  (7) F 40 腸骨移植 　術後 11カ月

  3 (10) F 50 金属プレート 　術後 3カ月

  4 (12) F 66 ― 　術後 12カ月　右関節突起～P1

　 C  ～左関節突起

　  I  ～左下顎枝部

（  ）内は表１における症例 No.  
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4．2 結果 

 

4．2．1 下顎骨の部分切除例  

 

全症例は，急速な病変の拡大や数度の外科手術においても治癒しなかったため，やむなく

下顎骨部分切除に至ったものである。下顎骨の切除範囲は，病変の初発部位はもちろんの

こと，３例はＸ線学的に異常を示した部位すべて，他の１例（症例３）も近心側でわずか

に骨膜反応像を示す部位を残したのみで，異常な部位はすべて切除された（図４- Ａ，５- 

Ａ）。４例のうち２例は部分切除と同時に腸骨移植，１例は金属プレートによる再建術がそ

れぞれ施行された（表４）。 

切除断端部の組織像は３例（症例２，３，４）で確認され，このうち２例（症例２，４）

の断端部骨組織は慢性骨髄炎の像を示していた。症例３では，近心断端は炎症所見を示し

ていたが，遠心断端部の骨髄腔内には炎症所見は認められなかった（図４-Ｂ）。そして，

術後には抗菌剤の投与も行われたが，すべての症例で病変は再発した（図４- Ｃ，５- Ｂ）。

なお，下顎骨周囲の骨膜は摘出されなかったため，同部の病理組織学的な検索を行うこと

はできなかった。 

再発後の症状は術前と特に変わりはなく，疼痛と腫脹が発作と緩解を繰り返した。Ｘ線写

真上でも骨髄炎の再発が確認され，残存下顎骨には骨融解，硬化，骨膜反応といった病的

な骨変化が認められた。２例（症例２，３）では病理組織学的な検査も行われ，慢性骨髄

炎の像が確認された。腸骨による再建術が施行された２例では，移植骨は病変の再発した

下顎骨に癒合，生着していたが，再発病変に侵されることはなく，骨硬化，融解像等の異

常像は確認されなかった（図５- Ｂ）。 

 

4．2．2 Ｘ線像の検討 

 

１３症例のうち１０例では初診時すでに広範な骨変化が生じており，皮質骨と海綿骨（骨

梁）がともに病変に含まれていた。しかし，３例では，初診時に明らかな骨変化が認めら

れず，経過観察中に生じた初期のＸ線学的異常所見は，骨梁や下顎管壁の消失ではなく皮

質骨の吸収像であった（図６）。なお，DSO 以外の骨髄炎４１症例では，皮質骨のみに骨変

化の限局した症例は存在しなかった。 
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図４-Ａ 症例３，左側下顎骨部分切除と金属プレート移植後。 

 

 

 

 

図４-Ｂ 下顎骨遠心切除断端の組織像。 図４-Ｃ 術後１年６カ月。左側残存下顎骨は病変 

   骨髄腔内に炎症所見は認められない。     の再発で異常吸収を示す。 
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図５-Ａ 症例１，右側下顎骨部分切除と腸骨移植術後。残存下顎骨は正常構造を示してい

る。 

 

 

図５-Ｂ 術後約１０年。残存下顎骨は病変の再発により，硬化，萎縮し正常構造を消失。        

移植骨片は正常構造を示し，明瞭な皮質骨が再生している（矢印）。 
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図６-Ａ DSO 症例のパノラマＸ線写真。初期の骨変化と 図６-Ｂ DSO 症例のＣＴ像。       

        して皮質骨の外側の吸収像が明瞭（矢印）。   舌側皮質骨の異常吸収（矢印）。 

  

4．3 考察  

 

DSO の治療法として下顎骨部分切除の施行された報告はほとんどなく，治療効果に対する

検討もなされていないが，本研究では４例の術後長期の経過観察がなされた。病変の難治

性が再認識されるとともに，原因に関する検討から次の２つの所見が注目された。１つは，

下顎骨切除断端部骨髄腔内に炎症所見が認められなかったにもかかわらず断端部より病変

が再発したということ（図４），２つ目は，症状の再発にもかかわらず移植骨と下顎骨が癒

合し，しかも移植骨には下顎骨にみられたような病的な変化が観察されなかったというこ

とである（図５）。仮に DSO の原因が下顎骨内への細菌感染であると仮定すると，以上の結

果には種々の矛盾点がある。第１に，Wannfors による基礎的研究６）で明らかにされたよう

に，骨髄炎で細菌が存在するのは壊死組織（腐骨，残根等）の存在する部位のみであり，

その部分を除去すれば骨髄炎は治癒する。すなわち，感染を原因とする骨髄炎では壊死組

織の存在する部位の完全な除去により病変の再発は起こらないはずである。そして，これ

は第２章における DSO 以外の骨髄炎の良好な治療結果や過去の報告６，３７，３８）からも明ら

かである。しかし，自験４例では，病変の初発部位を含めてＸ線学的，肉眼的に病的であ

ると考えられる部位はすべて切除され，術後に抗菌剤の投与も行われ，断端部骨髄腔内に

炎症所見すら観察されなかった症例も１例存在したが，全症例で病変が再発した。第２に，

感染が原因の骨髄炎で残存下顎骨に病変が再発するのは，断端部付近に残存した細菌また
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は細菌毒素が再び骨内に広がるためと考えられる。よって，再発した病変は下顎骨および

移植骨の双方に向かって広がるのが通常であると考えられるが，今回検討された症例では

残存下顎骨が広範囲に病変に侵されているにもかかわらず，その下顎骨に癒合，生着して

いる移植骨内に病変は広がっていない。これらを考慮すると，DSO の原因が下顎骨への細

菌感染である可能性はきわめて低いと考えられる。そして，骨髄腔内に炎症所見がないに

もかかわらず再発が生じたことや再発病変が移植骨には広がらなかったことから，原因は

下顎骨内ではなく下顎骨周囲組織である骨膜に存在する可能性が疑われる。現在，下顎骨

骨髄炎が慢性化し難治性である原因は，骨内の血行不良や腐骨等の存在によるものと考え

られているため，外科手術の目的は病的骨組織の除去と骨内血行動態の改善である３９）。そ

のため，骨膜が外科的に除去されることはほとんどなく，本研究も含め，骨膜に対する検

討は行われていない。DSO の特徴である骨の外部吸収像や骨萎縮像から，骨膜に対する循

環障害が原因である可能性も考えられるが，下顎骨病変の病理組織学的な検討で腐骨や壊

死組織あるいは虚血性の変化の確認されることはほとんどなく，活発な骨改造像が主体で，

血流も豊富である１１，１４，１６）。 

DSO の原因が骨膜にあるとすれば，病変部の骨変化は骨の内側（海綿骨側）ではなく骨の

外側（皮質骨側）に先行して生じるはずである。下顎骨は扁平骨でもあり，骨変化（病変）

の初発部位をＸ線学的に評価することは困難であったが，３例において，海綿骨よりも皮

質骨の吸収像が早期の変化として捉えられた。過去の病理組織学的な研究でも，早期の骨

変化は海綿骨よりも皮質骨側に認められ，骨の吸収添加も皮質骨側で盛んであること１９），

あるいは炎症細胞浸潤が骨中心部より皮質骨に近い部分に顕著にみられること１４）などが

報告されている。また，腫脹や疼痛等の臨床症状があっても骨に組織学的な異常像が確認

されなかった症例の報告１６，１９）もあり，DSO の原因は骨内ではなく骨外（骨膜）にある

可能性が強く疑われた。  
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第５章第５章第５章第５章    疾患分類における疾患分類における疾患分類における疾患分類における DSODSODSODSO の位置付けに関する検討の位置付けに関する検討の位置付けに関する検討の位置付けに関する検討 

   

第４章までの検討により，DSO が感染症に起因する病変ではない可能性が極めて高くなっ

たが，同時に，疾患分類における DSO の位置付けが問題となってきた。そこで，DSO に特

徴的な臨床像すなわち非化膿性の炎症症状が発作と緩解を繰り返すことや，抗菌剤よりも

ステロイド剤に代表される抗炎症剤が症状の緩解に有効であることに注目し，同様の臨床

像を呈する骨病変を有する疾患，Synovitis, acne, pustulosis, hyperostosis, osteitis 

syndrome（以下，SAPHO 症候群と略す）との関連について検討した。 

 

5．1 対象および方法 

 

１９８５年から１９９６年までの１２年間に広島大学歯学部附属病院歯科放射線科で検査

の行われた DSO 自験例１７症例と，DSO および SAPHO 症候群に関する報告を研究対象に，

両疾患を比較した。 

検討項目は，骨病変の類似性および DSO 症例における多骨病変，関節病変，皮膚病変の有

無である。 

 

5．2 結果 

 

5．2．1 SAPHO 症候群（Synovitis, acne, pustulosis, hyperostosis, osteitis syndrome） 

 

Chamot ら４０）により１９８７年に提唱された疾患であり，難治性の骨・関節病変（synovitis, 

hyperostosis, osteitis）と皮膚病変（acne, pustulosis）を併発する症候群で，原因は

未だ不明であるが全身の骨関節に痛みや機能障害を生じることからリウマチ性疾患に分類

されている４１，４２，４３）。数種の病変を一つの症候群としてまとめた理由は，骨・関節病変

と皮膚病変がしばしば併発し，重篤なざ瘡と膿疱症が共に好中球の偽膿瘍

（Pseudo-abscess）を生じること，および骨・関節病変はしばしば上胸部の骨に生じ，皮

膚病変の種類にかかわらず，そのＸ線像や発症部位が一致していることなどによる。本症

候群にみられる各病変の詳細は以下の通りである。 

(1) 骨病変４１，４２，４４-８２） 

単発性のこともあるが，多くの例では多発性であり，症状（疼痛や腫脹）の生じる部位と

生じない部位が存在する。一般に，骨シンチグラムにより異常集積像として確認されるが，
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単純Ｘ線写真では異常の確認できないこともある。複数の症例について検討した報告６０）

では，骨シンチグラムで異常像が確認された３９部位のうち４部位（約１割）ではＸ線写

真で異常像が確認されなかった。Ｘ線像は骨によって異なるが，基本的には骨硬化，融解，

骨膜反応像を種々の程度で示す骨髄炎の像を呈する４１）。Manson ら５２）は，径の小さな骨や

扁平な骨では骨融解は少なく骨膜反応像や骨硬化像が顕著であり，径の大きな骨では骨融

解像が主体で骨膜反応は軽度になる傾向があることを指摘している。下顎骨が病変に侵さ

れることもあり，Solheimら７１）は２０症例の検索において２例で下顎骨病変を認めている。

また，SAPHO 症候群に生じた下顎骨病変についての検討４１，４２）では，DSO に特徴的な下顎

骨の外部吸収像（骨萎縮像）と同様の所見が報告されている。  

臨床検査所見では，赤血球沈降速度の上昇が大部分の症例で確認され，時にＣ反応性蛋白

の上昇や HLA-B27 の出現も報告されているが，SAPHO 症候群に特異的な異常像は確認され

ていない４２）。細菌培養の結果も陰性の症例が多く，細菌感染が原因である可能性は低いが，

Propionibacterium acnes を原因菌であると考える研究者もいる４１，４２）。 

病変部の組織像は，初期には好中球の浸潤を主体とした急性炎症像が確認されることもあ

り，時に小膿瘍形成も報告されるが，大多数の症例はリンパ球や形質細胞浸潤を伴う骨の

慢性炎症像を呈する４４，５１，７０）。 

病状は長期に及び，根治療法は確立されていない。抗菌剤は効果がなく，外科手術後も再

発する確率が高い。鎖骨に生じた病変の部分切除症例もあるが，後に再発している５６）。こ

のため治療の主体は対症療法で，ステロイド剤や非ステロイド系の抗炎症剤と鎮痛剤が併

用されている４１）。 

(2) 関節病変７８，８３-８８） 

胸肋鎖骨関節部，胸骨柄関節，椎間，仙腸関節で報告されており，疼痛，腫脹，運動障害

などの症状を示す。Ｘ線検査では胸肋鎖骨関節部の硬化像，第１胸肋関節の関節軟骨部分

の前方突出を伴った硬化像，胸骨柄関節部の硬化像と骨棘形成，そして椎間では強直性脊

椎炎，強直性脊椎骨増殖症，乾癬性脊椎炎にみられるような靭帯の硬化像や骨棘形成など

が報告されている。 

(3) 皮膚病変４１） 

ざ瘡（にきび）および膿疱症が発症する。ざ瘡は，脂腺系に発症する炎症性の毛孔性，丘

疹性や膿疱性の皮疹の総称であるが，この中で尋常性ざ瘡の重症型，集簇性ざ瘡，および

激症型のざ瘡が本症候群に生じる。膿疱症とは，表皮内に生じる原因不明の無菌性膿瘍を

指し，掌蹠膿疱症と膿疱性乾癬が含まれる。また，通常の乾癬の発症も報告されている。

SAPHO 症候群の診断で，これら皮膚病変の存在は必須条件ではないが，しばしば骨・関節
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病変に併発するので一連の疾患として理解されるようになった。皮膚病変は骨・関節病変

と同時に発症することもあれば，数年の間隔をおいて発症することもある。 

  

5．2．2 DSO と多骨病変 

 

DSO 自験例１７例のうち６例（症例２，７，９，１３，１５，１７）で，99mTc-MDP 骨シ

ンチグラムによる全身骨精査が行われ，５例で下顎骨以外の骨に異常集積像が認められた

（表５，図７）。部位は，前頭骨，頭蓋底部骨，上顎骨，鎖骨，胸骨，肋骨，椎骨（胸椎，

腰椎，仙椎），腓骨であった。前頭骨，上顎骨，頭蓋底部骨，胸椎，腓骨では単純Ｘ線写真

で異常像は確認できなかったが，鎖骨では骨硬化像と骨吸収像，胸骨では骨肥厚像，肋骨

では骨硬化，融解および骨膜反応像（図８)，腰椎から仙骨では骨硬化および骨融解像など，

骨髄炎の存在を示唆するＸ線像が確認された 。すべての症例で１年以上の経過観察が行わ

れ，骨シンチグラムで確認された病変が骨折あるいは悪性腫瘍やその転移病巣による集積

の可能性は否定的されている。また，１３例で下顎骨以外の骨に対して胸部Ｘ線撮影を含

む何らかの検査がなされ，胸骨（症例３）および左側大腿骨（症例１７）に骨髄炎様のＸ

線像が確認された。これら骨病変の中で症状が認められたのは，胸骨（症例３），鎖骨，左

側腓骨，腰椎および仙骨部（症例７），右側第１，第２肋骨部（症例９），第５腰椎部（症

例１７）であり，全例で疼痛，１例（症例９の肋骨部）で腫脹が確認された。また，症例

６では腰部，症例９では左右膝関節部に疼痛が認められ，骨病変の存在が疑われた。 

なお，多発性骨病変を有する DSO 症例と下顎骨のみに病変の限局した DSO 症例の間で，下

顎骨病変の病態に違いは認められず，これは，関節病変や皮膚病変を伴う症例の場合も同

様であった。  
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表５　DSO症例の臨床所見

ND：検査されていない 
 (  )：病変の存在を疑ったもの

NO 年齢(歳) 性別 下顎骨以外の骨病変 関節病変 皮膚病変

1 18 ♀ ND ND ―

2 21 ♂ 第2胸椎 ― ND

3 23 ♂ 胸骨 胸骨柄結合 掌蹠膿疱症

4 23 ♀ ND ND

5 27 ♀ ― ― ND

6 30 ♀ （腰部） ― 掌蹠膿疱症

7 36 ♀
左右鎖骨，胸骨，第3,4,5腰椎

左右第1胸肋関節 掌蹠膿疱症
第1仙椎，左腓骨，

― ― （乾癬）

9 40 ♀

前頭骨，頭蓋底部，右上顎骨 第4腰椎～第1仙椎の椎間

右鎖骨，第1,2肋骨，左第1肋骨 第1胸肋関節 ―

第4,5腰椎，第1仙椎

10 44 ♂ ND ND ND

11 47 ♂ ― ― ―

12 49 ♀ ND ND 掌蹠膿疱症

13 50 ♀ ― ― ―

14 51 ♂ ― ―

15 60 ♂ ―
胸骨柄結合

胸椎～腰椎の椎間
―

16 66 ♀ ― ― ―

17 73 ♂ 左大腿骨，第5腰椎 腰椎椎間 ―

（掌蹠膿疱症）

（掌蹠膿疱症）

8 38 ♀

（左右膝部）
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図７ 症例９，骨シンチグラム像(１回目）。下顎骨以外にも前頭骨，右側第１・第２肋骨，     

左側第１肋骨，第５腰椎に認めた異常集積像（矢印）。 

 

 

 
図８ 右側鎖骨，第１・第２肋骨は，左側に比較して骨硬化している（矢印）。また，外部

骨吸収により，辺縁が不規則である。 
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5．2．3 DSO と関節病変 

 

関節部に対して骨シンチグラムや単純Ｘ線撮影等の検査が行われた１３症例中５例で関節

病変が確認された（表５）。病変部のＸ線像は，胸骨柄結合部では骨棘形成，第１胸肋関節

では関節軟骨の前方突出を伴う硬化性変化（図９），胸椎から仙椎にかけての椎間では強直

性脊椎炎様の像や強直性脊椎骨増殖症様の像を呈した（図１０）。 

 

図９ 症例７。第１胸肋関節は硬化し，硬化領域は前方へ  図１０ 第４腰椎から第１仙椎間    

突出（矢印）。右下は正常例。                     の椎間軟組織は硬化し，強直 

                              性脊椎炎の様相を呈している                               

                                                      （矢印）。 

 

     

 5．2．4 DSO と皮膚病変 

 

１４例で皮膚病変の有無について検索がなされ，４例（症例３，６，７，１２）で掌蹠膿

疱症が確認され，３例（症例４，８，１４）で掌蹠膿疱症または乾癬の発症が疑われた（表

５）。受診時に病変の確認できなかった後者の３例では，患者に対する問診から皮膚病変の

疑い有りとした。すなわち，症例４では右手掌と左足蹠に同時に生じた多発性小水疱，症

例１４では両足蹠に生じる再発性の丘疹がステロイド剤軟膏の塗布により緩解した病歴よ

り，診断は掌蹠膿疱症の疑いであった。また，症例８では掻痒感を伴う紅斑が手指（右手
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中指と薬指）および足指の背側に同時に生じ，再発性で爪の変形（横走する溝）を伴って

いることから乾癬を疑った。皮膚病変の発症時期は，症例３，４，７では DSO 発症より前，

症例６，８，１２，１４では DSO 発症後であった。 

  

 5．3 考察 

  

DSO と SAPHO 症候群の骨病変の病態を表６にまとめたが，ほとんどの項目において両疾患

の骨病変の病態は一致していた。唯一の違いは病理組織像のみで，DSO では膿瘍形成の報

告は１例のみであったが，SAPHO 症候群では初期病変において好中球の浸潤像および微小

膿瘍形成を認める報告が散見された。この違いの生じる理由は，医科で一般に扱われる

SAPHO 症候群では病変が多部位に生じることが多く，白血病や転移性腫瘍などの悪性腫瘍

との鑑別が必要なため，早期に組織学的検査のなされる症例が多い５６，５７，７４）。一方，DSO

の大多数は歯科で扱われ，臨床所見とＸ線画像から骨髄炎という診断が比較的容易に行え

るため，DSO 症例においても抗菌剤等の投与を長期間行い，病変が慢性化した後に外科手

術などと平行して組織生検のなされる場合が多いためと考えられた。Jacobsson１６）も，DSO

症例の正確な診断や治療は，病変が慢性化した後に行われる場合が多いことを指摘してい

る。自験例でも組織学的検査が行われたのは，最も早い例で初診から４カ月後であった。  

 

DSO SAPHO 症候群

臨床症状　

　

下顎の繰り返す腫脹と疼痛

膿瘍，瘻孔形成を認めない　 　（無症状の部位もある）

罹患骨部の繰り返す腫脹と疼痛

膿瘍，瘻孔形成を認めない

 Ｘ線像　　

　

慢性骨髄炎の像

（骨硬化，融解，骨膜反応）

　　

慢性骨髄炎の像

（骨硬化，融解，骨膜反応）

臨床検査 赤血球沈降速度の上昇

時にＣ反応性蛋白の上昇　

赤血球沈降速度の上昇

時にＣ反応性蛋白の上昇

病理組織像

　

慢性骨髄炎の像 慢性骨髄炎の像

早期病変では小膿瘍形成

罹患骨　　
下顎骨のみ

まれに他骨病変の併発も報告

多骨に病変の生じることが多い

単骨病変の報告もある

表６　DSOとSAPHO症候群の骨病変の比較
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多骨病変や関節病変は DSO 症例の一部でも確認され，その臨床像やＸ線像は SAPHO 症候群

のそれと類似していた。過去の DSO 報告例でも骨シンチグラムにより下顎骨以外の骨（上

顎骨，頬骨，側頭骨，胸骨，鎖骨）に病変が確認されたという報告もあり９，１１，１６，１８），

DSO も SAPHO 症候群同様に多骨病変，関節病変を有する疾患であることが推定された。 

皮膚病変に関する調査でも，１７症例中４例（２３.５％）で掌蹠膿疱症の発症が確認され

た。過去の DSO に関する報告の中でも，Malmström ら２５）が１５症例中１例（６.７％）で

乾癬が，また Wannfors６）は２９症例中３例（１０.３％）で膿疱症が発症したことを報告

している。今回の検討結果も含め，この結果は，掌蹠膿疱症や乾癬の一般の発生率（掌蹠

膿疱症：スウェーデンの調査で０.０５％，乾癬：日本で１％以下）２５，８９-９１）から考えて

も高率である。さらに，DSO と掌蹠膿疱症はともに女性に多く発症すること９２，９３）や，DSO

症例では乾癬に罹患した患者と同様に HLA-B13 の発現頻度が高いこと２５）も指摘されてお

り，DSO も SAPHO 症候群同様に皮膚病変と関連のある疾患である可能性は否定できない。

掌蹠膿疱症が，歯原性感染病巣や慢性扁桃炎に対する病巣感染症である可能性も指摘され

ていることから，DSO あるいは SAPHO 症候群と病巣感染の関連も考えられるが，今後の検

討課題であろう。 

以上，DSO は多骨病変，関節病変および皮膚病変を高率に併発することが明らかとなり，

リウマチ疾患である SAPHO 症候群の部分症である可能性が強く示唆された。 
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第６章第６章第６章第６章    結結結結    論論論論 

 

下顎骨のびまん性硬化性骨髄炎には，他の下顎骨骨髄炎とは明らかに病態の異なる疾患

（DSO）が含まれており，DSO は下顎骨に限局した感染症ではなく，リウマチ性疾患

Synovitis, acne, pustulosis, hyperostosis, osteitis syndrome（SAPHO 症候群）の部

分症である可能性を論じた。検討結果および考察をまとめると，以下のようになる。 

1．１９９症例の研究報告を基に DSO の病態を詳細に検討し，特徴的所見として以下の６項

目が注目された。 

（1）臨床的に疼痛・腫脹などの炎症所見を示すが排膿や膿瘍形成を認めない。 

（2）症状は発作と緩解を繰り返す。 

（3）下顎骨内をびまん性に広がる骨髄炎のＸ線像を示す。 

（4）骨の外部性吸収像と，それに伴う顎骨の萎縮，変形がみられる。 

（5）病理組織像は非特異的な慢性硬化性骨髄炎の像を示す。 

（6）６カ月の治療（化学療法，外科療法等）で治癒しない。 

そして，項目(1)，(3) を含み他の４項目のうち２項目以上を満たすことが，DSO の診断基

準として適当であると考えた。 

2．提案した診断基準の妥当性，および DSO が他の骨髄炎とは病態の異なる疾患であること

を明らかにするため，下顎骨骨髄炎５４症例を DSO と DSO 以外の骨髄炎に分類し比較を行

った。その結果，両群はまったく異なった病態を有することが示され，提案された DSO の

診断基準の妥当性も確認された。 

3．DSO の原因に対する検討に新たな知見を加えるために，下顎骨部分切除を施行された症

例の治療経過およびＸ線学的な経過観察を行った。その結果，骨内への細菌感染が原因で

あることが疑問視されると同時に，原因は下顎骨内ではなく骨膜に存在する可能性が示唆

された。 

4．DSO 症例の合併症について詳細に検討した結果，多骨病変，関節病変，および皮膚病変

を併発する症例が多く認められ，DSO は下顎骨に限局した疾患ではなく，リウマチ性疾患

SAPHO 症候群の部分症である可能性が示唆された。 

以上の結果より，DSO は下顎骨に生じる通常の骨髄炎とは本態の異なった疾患であり，全

身疾患の部分症であることが示唆された。今後，DSO の疑われる症例に関しては，全身の

骨，関節，および皮膚病変に関する検索を行うとともに，細菌感染以外の原因も考慮し，

診断および治療を進めていく必要があると考えられた。 
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