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A. 研究目的 

 脊髄小脳変性症は確立された根本的治療の

存在しない緩徐進行性の希少疾患群である。 

近年の研究により分子レベルの病態解明が進

んでおり、病態を反映する客観的指標を同定

し、各疾患・病型の自然歴を定量的に解析す

ることが、病態修飾治療法の開発に向けて重

要となってきている 1)2)。しかし、比較的研究

が進んでいる多系統萎縮症を除き、脊髄小脳

変性のバイオマーカーや自然歴に関する詳細

な検討を行った研究は少ない 3)4)。 

本研究の最終目的は、脊髄小脳変性症患者

の運動機能を定量的に評価し、その重症度を

適切に反映する臨床的バイオマーカーを開発

することである。本研究ではデータを横断的

および縦断的に解析し、既存の評価指標と比

較して新規評価法が有用であるかを検討した。 

 

 

B. 研究方法  

 平成29年 4月から令和2年3月までに当院

脳神経内科を受診した、遺伝性脊髄小脳変性

症確定例またはその疑いのある患者と、健康

被験者を対象とした。 

評価デバイスには、3次元触覚/力覚インタ

ー フ ェ イ スデ バ イ スで あ る Geomagic 

Touch®(3D Systems Corporation)を使用し、

運動失調計測用の装置を自作した。運動失調

の計測には、中央に 11.2cm の障壁を設置し、

水平方向に18.0cm離れた2点間に高さ8.0cm

の水平方向に押すボタンを設置し、水平方向

に 12.3cm 離れた 2 点間には底面に垂直方向

に押すボタンを設置した（図 1）。Geomagic 

Touch®では 10m 秒毎のペン先端の 3 次元座

標が測定可能であるため、左右のボタン間を

9.5 往復するのにかかる時間、軌跡、速度を分

析した。 

研究要旨 

 脊髄小脳変性症患者の重症度を適切に反映する臨床的バイオマーカーを開発することを

目的に、我々は上肢運動機能評価のためのデバイスを用い、上肢運動失調の定量評価を行っ

てきた。評価デバイスには、3 次元触覚/力覚インターフェイスデバイスである Geomagic 

Touch®(3D Systems Corporation)を使用し評価した。本年度は、新たな被験者を登録する

とともに、これまで蓄積してきた測定データを解析し、本新規評価法の有用性を検討した。

Geomagic Touch®による評価は、SARA などの既存の評価法では検出できない微小な変化

をより鋭敏に検出することが可能であり、自然歴の確立、治験における評価指標等への応用

が期待できると考えられた。 
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図 1．Geomagic Touch®を用いた失調測定器 

 

加えて SARA、ICARS、4.6m 歩行テスト、9-

hole peg test の評価も同時に行った。来院可

能な被験者には 12 ヶ月後にも同様の評価を

行い、縦断的な解析も行った。 

 

（倫理面への配慮） 

 本研究は名古屋大学医学部附属病院におけ

る倫理委員会の承認を受け実施した。被験者

には文書で説明し文書による同意を得た。 

 

C. 研究結果 

 評価対象は、脊髄小脳変性症患者 42 例

（SCA2 1 例、MJD/SCA3 6 例、SCA6 6 例、

SCA31 7 例、遺伝子検査未実施の遺伝性脊髄

小脳変性症 22 例）、及び健康被験者 34 例で

ある。このうち脊髄小脳変性症患者 30 例と健

康被験者 15 例に対し、12 ヶ月後にも同様の

評価を実施した。 

被験者の年齢は、脊髄小脳変性症患者 60.5

±10.7 歳、健康被験者 60.4±11.3 歳であっ

た。脊髄小脳変性症の罹病期間は 9.1±4.9 年

で SARA スコアは 14.5±5.9 点であった。 

 いずれのボタン間の運動でも、軌跡長、測

定時間、速度のうち、患者群と健常群で最も 

差が明確だったのは測定時間であった（図2）。 

 

 

 

 

 

 

ボタンの組み合わせによる検査結果の差は

目立たなかったため、手前の 2 つのボタン間

の運動（図 1 ④）で詳細な検討を行った。既

存の評価指標との相関をみた結果、測定結果

のうち SARA スコアおよび SARA 上肢機能

と最も強く相関したのは、速度であった（図

3）。 

 

図 3．SARA スコアと速度との相関 

 

また、検査の信頼性を検討する目的で、6 人

の被験者を対象に 1 週間後から 5 週間後に再

検査を行い、両検査間での級内相関係数を求

めた。測定時間は R=0.863, p=0.12、総軌跡長

は R=0.923, p=0.003 、 速 度 は R=0.862, 

p=0.013 といずれも強い相関を認めた。 

 経時的な変化に関して、30 名の患者群で 12

ヶ月後に再検したところ、SARA、ICARS、9-

④ 

③ 
② ① 

 

SARA と速度の相関 SARA 上肢機能と速度の相関 

R = -0.743 , p < 0.001 R = -0.527 , p < 0.001 

図 2．健常群と患者群との比較 
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hole peg test、4.6m 歩行テストでは有意な変

化を認めなかったのに対し、総軌跡長では有

意差のある変化を認めた（図 4）。 

 

SARA スコアの変化    SARA 上肢機能の変化 

 

 

 

 

 

 

 

 

12 か月の経時変化をもとに、80%の検出力

のもと 50%の治療効果を確認するのに必要な

症例数を算出した。結果、SARA スコアでは

2027 名、ICARS では 1768 名、9-hole peg 

test では 4948 名であったのに対し、総軌跡

長では 113 名であった（図 5）。 

 

D. 考察 

 現在脊髄小脳変性症の重症度を評価する際

には SARA、ICARS、UMSARS などの臨床

評価尺度が用いられるが、これらの評価尺度

の限界として、評価者間・評価者内誤差が生

じうる可能性や 3～6 カ月間の限られた試験

期間の変化を鋭敏に捉えることができないこ

とが指摘されている。今回我々が開発した失

調評価デバイスによる評価では、機械による

評価であるため評価者間・評価者内誤差は生

じる可能性はなく、また検査の再現性も良好

であった。さらに今回の評価法は、従来の指

標とは異なり連続変数による評価であるため、

SARA や ICARS では検出できない経時的な

微細な変化をとらえることができたと考える。

本評価法を利用することで、既存の評価指標

と比較して、治療効果を確認するのに必要な

症例数を減らすことができ、今後治験におけ

る評価指標等への応用も期待できると考えた。 

 

E. 結論 

 Geomagic Touch®による失調の定量的評

価は SARA や ICARS などの既存の評価指標

では反映されない微小な変化を検出する事が

可能であり、今後自然歴評価や治療効果判定

に有用であると考えられた。 
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