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研究要旨 

【目的】 

我々はこれまでに「HAM 診療ガイドライン 2019」を作成し，先行研究でその実践度の

評価や導入の問題点を探るために、全国の脳神経内科専門医にアンケート調査を実施し

た。その結果、HAM の診療経験が少なく HTLV-1 感染に関する認知度も低いこと、HAM

の疾患活動性に重要なバイオマーカーの測定ができる環境が整っていない等の問題が明

らかとなった。そこで本研究では、HAM ねっとを基盤とした診療連携体制（主治医お

よび患者の相談支援）を強化する。また、最新エビデンスを取り込んだ診療ガイドライ

ンの改訂と、最近バセドウ病との関連で重要な知見が得られたHTLV-1ぶどう膜炎（HU）

に関して他の類縁疾患同様に患者レジストリを構築し、疫学特性の解明を目指す。 

 

【方法】 

 ① HAM 診療ガイドラインの改訂は、Minds の診療ガイドライン作成マニュアルを活

用し、GRADE アプローチに基づいて作成を進める。② HAM ねっとを基盤とした診療

連携体制の強化として、HAM の診療に重要なバイオマーカー測定を可能にした「新

HAM ねっとの構築と運営」および「主治医相談支援および患者相談支援のためのホー

ムページ改修」を中心に、従来から継続している「HAM ねっとデータを用いた疫学調

査」および「患者 QOL 調査」を実施した。③ HU 患者レジストリの構築に向け、研究

プロトコールについて協議を行った。 

 

【結果と考察】 

① HAM 診療ガイドラインの改訂 

AMED エビデンス創出班（研究代表者 山野）と共同で、HAM に対するステロイド内服

治療のランダム化比較試験（Viruses 2022）、rTMS 療法（NeuroRehabilitation 2022）、

HTLV-1 クロナリティ解析 RAISING 法(Commun Biol, 2022)、ロボットスーツ HAL の

医療機器承認（2022 年 10 月）など新規エビデンスの創出・収集に努めた。次にガイド

ライン作成委員会およびシステマティックレビューチームを設立し、これら最近のエビ

デンス集積状況に即して、追加すべき 9 つの重要臨床課題を CQ 候補として抽出でき

た。 
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② HAM ねっとを基盤とした診療連携体制の強化 

「新 HAM ねっとの構築と運営」に関して、2023 年 4 月 7 日時点で 96 施設の共同研究 

機関登録が完了し、順調に数を増やしている。都道府県別にみると 47 都道府県のうち

37 都道府県をカバーしており、新 HAM ねっとの実施により HAM の全国診療ネットワ

ークの構築につながっている。これまでの HAM ねっとでは聞き取り調査項目に基づく

疫学解析しか実施できなかったが、新 HAM ねっとの拡大により、疫学情報を検査デー

タとリンクさせた形での解析が可能となり、新たな発見が期待される。次に、「主治医相

談支援および患者相談支援のためのウェブサイト改修」を行った。具体的には、HTLV-

1 情報ポータルサイト内に、新 HAM ねっと（https://htlv1.jp/hamnet/）を含む HTLV-

1 関連の web サイトが集約された。主治医からの相談支援については、新 HAM ねっと

の共同研究機関登録方法、検査依頼後の相談申し込み方法および共同研究申込方法をウ

ェブサイトに掲載した。この活動は共同研究機関の登録数の増加、主治医からの相談件

数の増加につながっている。新 HAM ねっとの臨床情報や生体試料を用いた共同研究を

実施していくことで、今後 HAM および HTLV-1 研究分野の活性化も期待される。また、

患者からの相談支援については、既存の HAM や HTLV-1 関連サイトに掲載されている

Q&A の内容を再構成し、最新の情報に修正し掲載した（https://htlv1.jp/qa/）。これによ

って、HAM 患者とその家族（キャリアを含む）にとって有用で正確な情報源を提供で

きるようになった。さらに「HAM ねっとデータを用いた疫学解析」では、2010 年代以

降の HAM 発症者において、20 歳代以下の発症が認められないことが判明し、わが国で

の母子感染予防対策の効果が現れている可能性が示唆された。またリハビリに関する詳細

な調査を実施したところ、両手杖レベルの HAM 患者と比較して、片手杖レベルの HAM

患者では運動療法・リハビリテーションを実施している者の割合が低いという実体が判

明した。その要因として、OMDS Grade 5 で運動療法・リハビリテーションを実施して

いない者は、平均年齢が 65歳未満で介護保険認定を受けていない者の割合が高く、HAM

患者の運動療法・リハビリテーションの実施には介護保険の適応が影響していることが

示唆された。今後、65 歳未満の HAM 患者に対して継続的に運動療法・リハビリテーシ

ョンを実施していく支援体制の整備が求められる。一方で直近 1 年間の身体活動量の維

持・増加は、HAM の運動障害の進行予防・改善に効果があることが示唆された。今後、

ウェアラブル端末、その他 ICT 技術を活用し、運動障害の進行予防・改善に効果がある

身体活動量の解明や自主トレーニングプログラム開発のための研究が必要である。（詳

細は研究分担報告書参照 担当：高田礼子）。さらに本研究では、「患者 QOL 調査」に

関する調査研究を実施した。その結果、HAM 患者の健康関連 QOL は年齢補正した一般

集団よりも低く、特に効用値 SF-6D の低下は最小重要差 MID と同程度であり、臨床的

に意味がある低下が発生していると考えられた。また多変量解析の結果、身体的・精神

的により良い健康関連 QOL を維持するためには、感覚障害や排尿障害も含めて症状を

包括的にコントロールする必要があると考えられた（詳細は研究分担報告書参照 担当：

佐藤知雄）。 

③ HU レジストリの構築と疫学解析 

HU 患者および HTLV-1 陽性バセドウ病患者を対象としたレジストリ構築のためのプロ

トコール骨子を策定した。HTLV-1 陽性バセドウ病患者の登録を進めるためには、HTLV- 
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山野 嘉久 聖マリアンナ医科大学・医学部・

主任教授 

 

研究分担者 

中山 健夫 京都大学・大学院医学研究科・教

授 

原 誠 日本大学・内科学系・准教授 

松下 拓也 九州大学・大学病院・講師 

磯部 紀子 九州大学・大学院脳神経内科学・

教授 

青木 正志 東北大学・大学院医学系研究科・

教授 

川上 純 長崎大学・大学院医歯薬学総合研

究科・教授 

湯沢 賢治 国立病院機構水戸医療センタ

ー・臨床研究部・移植医療研究特任部長 

水野 敏樹 京都府立医科大学・大学院医学

研究科・教授  

中村 龍文 長崎国際大学・人間社会学部・教

授 

久保田 龍二 鹿児島大学・学術研究院医歯

学域ヒトレトロウイルス学系・教授 

松浦 英治 鹿児島大学・学術研究院医歯学

域医学系・准教授 

松尾 朋博 長崎大学・大学院医歯薬学総合

研究科・講師 

髙田 礼子 聖マリアンナ医科大学・医学部・

主任教授 

田辺 健一郎 聖マリアンナ医科大学・医学

研究科・准教授 

鴨居 功樹 東京医科歯科大学・大学院医歯

学総合研究科・講師 

中島 孝  国立病院機構新潟病院・脳神経内

科・院長 

村井 弘之 国際医療福祉大学・医学部・主任

教授 

内丸 薫 東京大学・大学院新領域創成科学

研究科・教授 

坪井 義夫 福岡大学・医学部・教授 

石原 聡 琉球大学・医学部附属病院・第三内

科・助教 

新野 正明 国立病院機構北海道医療センタ

ー・臨床研究部・部長 

1 感染者が多い地域の医療機関の協力が必要と考えられ、HTLV-1 感染者の割合が高い

長崎県五島市住民コホートデータの利用について検討を開始した。 

 

【結論】 

本研究班は、日本の HAM の診断・治療レベル全体が向上するように、HAM 診療ガイ

ドラインの改訂を目指している。そのために、AMED 研究班と協調し、重要臨床課題

と CQ 候補を明確化することができた。また、HAM 診療ガイドライン 2019 の内容を

診療現場に導入する取り組みについては、新 HAM ねっとの参加施設やそれら施設から

の検査依頼が順調に増えており、本ガイドラインの普及を実感している。さらに、本研

究では HAM ねっとのウェブサイトを改修し、主治医や患者、その家族に対する相談支

援をより充実することができた。このように主治医と患者の両面から支援体制基盤を強

化することで、全国の患者の QOL 向上に貢献することが期待される。また、この強化

された支援体制の整備は、今後改訂されるガイドラインを迅速に普及させるための基盤

となることも期待される。さらに、HU 発症におけるバセドウ病とその治療薬の因果関

係については、HU レジストリの構築による疫学解析が喫緊の課題であるが、これまで

のレジストリ構築の経験を活かして進捗している。このように、本研究では HAM に関

連する研究や情報が有機的につながることで、全国の診療体制強化と患者の QOL 向上

に寄与し、HTLV-1 総合対策を大きく前進させることが期待される。 
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A. 研究目的 

我々はこれまでに HTLV-1 関連脊髄症

（HAM、告示番号 26）および類縁疾患で

ある HTLV-1 陽性リウマチ、HTLV-1 陽性

臓器移植について、エビデンスに基づいた

「HAM 診療ガイドライン 2019」を作成し

た。本ガイドラインは，Minds による

AGREE Ⅱ（Appraisal of Guidelines for 

Research and Evaluation Ⅱ）でも高い評

価を得たが、診療ガイドラインに基づく医

療水準の向上および全国の患者の QOL 向

上へと結びつけるためには、普及活動を続

けて診療現場への導入を図り、また診療ガ

イドラインの活用実態や有効性を客観的・

定量的に評価して改善していく必要がある。

そのため先行研究では、HAM 診療ガイド

ラインの実践度を評価する診療の質評価指

標（Quality Indicator; QI）を作成し、全国

の脳神経内科専門医を対象としたアンケー

ト調査を行った。その結果、診療ガイドラ

インの認知度は高いものの、HAM の診療

経験が少ないこと、HTLV-1 感染に関する

認知度が低いこと、HAM の疾患活動性評

価に重要なバイオマーカーの測定ができな

いことなどの問題が明らかになった。そこ

で本研究では、我々が運営する HAM およ

び類縁疾患のレジストリを活用し、主治医

に対して検査支援、検査結果等の相談受け

入れ等を行うことで、診療連携体制の強化
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をはかる。 

また患者支援については、診療ガイドライ

ンの内容をわかりやすく解説する患者相談

体制の構築を目指す。患者 QOL の現状に

ついても検証する。 

さらに、AMED エビデンス創出班（研究代

表者 山野）にて、診療ガイドライン改訂に

資する重大なエビデンスが得られたため、

本研究では 2024 年度を目標に診療ガイド

ラインの改訂を目指す。 

また、HTLV-1 関連疾患である HTLV-1 ぶ

どう膜炎（HU）はバセドウ病との合併が多

く、バセドウ病の発症あるいはその治療薬

が重度のHUを誘発する可能性があるとい

う知見が蓄積し重大な問題として認識され

始めている。HU は HAM との合併も多い

ため、本研究にて他の類縁疾患と同様に

HU レジストリを構築し、その疫学特性を

明らかにする。 

 

B. 研究方法 

本研究では、テーマ（内容）を大きく 3 つ

にわけ、以下の体制で実施する。 

【役割分担】 

テーマ１：HAM 診療ガイドラインの改訂 

テーマ２：HAM ねっとを基盤とした診療

連携体制の強化 

テーマ３：HU レジストリの構築と疫学解

析 

テーマ１の担当 ：ガイドライン専門家（中

山） 

テーマ１と２担当：原、松下、青木、川上、

湯沢、水野、中村、久保田、松浦、松尾、

鴨井、中島、村井、内丸、坪井、石原、新

野、永井、梅北、竹之内、佐々木 

テーマ３の担当：鴨井、曽根 

テーマ１～３を担当：山野、疫学専門家（高

田）、生物統計家（田辺）、患者会代表（菅

付、石母田） 

研究協力者は、多角的な検討を実現するた

めに専門領域や地域性などの多様性に配慮

して選出する。 

【具体的方法】 

1. HAM 診療ガイドラインの改訂 

ガイドラインの作成方針は、HAM 診療

ガイドライン 2019 に準ずる。すなわち

Minds 診療ガイドライン作成マニュアル

の最新版を活用し、GRADE アプローチに

基づいて作成する。この方針の元、利益相

反を確認してガイドライン作成委員会を設

立し、AMED エビデンス創出班（研究代表

者 山野）等にて得られた新規のエビデンス

を参考に、重要臨床課題を抽出しクリニカ

ルクエスチョン（CQ）案を決定した。 

2. HAM ねっとを基盤とした診療連携体制

の強化 

a) 新 HAM ねっとの構築と運営 

従来の電話による聞き取り調査に加えて、

HAM 診療ガイドラインで推奨した重要な

検査（髄液 CXCL10 濃度、ネオプテリン濃 

度等）を HAM ねっとに参加することで

可能となるような研究体制として新 HAM

ねっとを構築し（第 4417 号）、共同研究機

関の登録を進めた。 

b) 主治医相談支援および患者相談支援の

ためのホームページ改修 

厚生労働行政推進調査事業費補助金（新

興・再興感染症予防接種政策推進研究事業） 

『「HTLV-1 総合対策」推進におけるキャリ

ア対策の基盤整備と適正な研究開発の推進

に資する包括的評価と提言のための研究』

研究班（代表：渡邉俊樹）と共同で、HTLV-

1 に関連する全ウェブサイトの見直し・統

合を実施した。その中で、HAM ねっとも

旧サイトから新サイトへの移動し、それに

伴い内容の刷新を行った。 

c) HAM ねっとデータを用いた疫学的解析 

HAM の診療ガイドライン改訂に必要な

情報を得るために、HAM 患者レジストリ

「HAM ねっと」に登録された患者につい
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て、9 年間の追跡調査で得られた疫学情報

の解析を実施した。「HAM ねっと」に登録

後、電話での聞き取り調査が完了した患者

のうち、1 年目調査（登録時点）では 635

名、2 年目調査では 589 名、3 年目調査で

は 548 名、4 年目調査では 505 名、5 年目

調査では 469 名、6 年目調査では 417 名、

7年目調査では 377名、8年目調査では 307

名、9 年目調査では 246 名、10 年目調査で

は196名のデータについて疫学的解析を行

った。 

d) 患者 QOL 調査 

HAM 患者レジストリ「HAM ねっと」に

登録され、SF-36 のデータがある 538 人を

対象とした。SF-36 に関して、下位尺度 8

項目：身体機能（Physical Functioning: 

PF）、日常的役割機能（身体）（Role 

Physical: RP）、体の痛み（Body Pain: BP）、

全体的健康感（General Health: GH）、活

力（Vitality: VT）、社会的生活機能（Social 

Functioning: SF）、日常的役割機能（精神）

（Role Emotional: RE）、心の健康（Mental 

Health: MH）を評価し、更に SF-36 から

SF-6D を算出した。年齢や性別、治療経過、

HAM の主症状（歩行障害、下肢の痛みと

痺れ、排尿障害、排便障害）に関する HAM

ねっとデータを用いた。評価項目は①HAM

患者の HRQoL（SF-36 および SF-6D）、②

HAM の主症状が HRQoL に与える影響と

した。 

3. HU レジストリの構築と疫学解析 

対象は、HU 患者および HTLV-1 陽性バ

セドウ病患者である。HU 患者は研究分担

者（鴨居）が全国的なネットワークを有し

ており、バセドウ病患者は日本内分泌学会

（担当：曽根）と連携する。今年度はプロ

トコールを作成するためのレジストリの収

集項目を含めたプロトコール骨子を決定し

た。 

（倫理面への配慮） 

本事業で実施する研究は、聖マリアンナ医

科大学もしくは京都大学ならびに各研究実

施施設の生命倫理委員会で承認されている。

いずれの研究も同意書を用いて、不利益や

危険性の排除などに関するインフォームド

コンセントを行った。また検体や患者情報

は、個人情報管理者が番号化するため、デ

ータの解析においては提供者を特定できな

いようにして、患者の人権擁護に十分な配

慮を尽くした。 

 

C. 研究結果 

1. HAM 診療ガイドラインの改訂 

まずAMEDエビデンス創出班と共同で、

HAM に対するステロイド内服治療のラン

ダム化比較試験の報告（Viruses 2022）、

rTMS 療法の後ろ向きコホート研究の報告

（NeuroRehabilitation 2022）、ATL 発症

リスク評価におけるHTLV-1クロナリティ

の有用性の報告(Commun Biol, 2022)、ロ

ボットスーツ HAL の医療機器承認（2022 

年 10 月）など新規エビデンスの創出・収

集に努めた。次に、ガイドライン作成委員

会およびシステマティックレビューチーム

を設立し、これら最近のエビデンス集積状

況に即して、追加すべき重要臨床課題を抽

出した。具体的には、以下の重要臨床課題

を CQ 候補として抽出した。 

 

CQ 候補 1：HTLV-1 感染細胞のクロナリテ

ィ解析は ATL 発症リスクの層別化に有用

か？ 

CQ 候補 2：HAM・HTLV-1 陽性患者に対

する免疫抑制療法は ATL 発症リスクを上

げるか？ 

CQ 候補 3：HAM・HTLV-1 陽性患者に対

する免疫抑制療法の中止・減量は ATL 発症

リスクを下げるか？ 

CQ 候補 4：HTLV-1 感染細胞のクロナリテ

ィ解析は HAM の発症リスク評価に有用
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か？ 

CQ 候補 5：HAM 患者において、運動療法

は推奨されるか？ 

CQ 候補 6：HAM 患者において、rTMS 療

法は推奨されるか？ 

CQ 候補 7：HAM 患者において、医療用

HAL®治療は推奨されるか？ 

CQ 候補 8：HAM 患者の排尿症状に対して

間欠的自己導尿は有効か？ 

CQ 候補 9：HAM 患者の蓄尿症状に対して

抗コリン薬と β3 刺激薬のどちらが推奨さ

れるか？ 

 

2. HAM ねっとを基盤とした診療連携体制

の強化 

a) 新 HAM ねっとの構築と運営 

2023 年 4 月 7 日時点で 96 施設の共同研

究機関登録が完了し、順調に数を増やして

いる。これらの施設から測定依頼のあった

検査はすべて実施し報告できた。 

b) 主治医相談支援および患者相談支援の

ためのホームページ改修 

HTLV-1 に関連する全ウェブサイトの見

直し・統合があったため、HAM ねっとに

ついても HTLV-1 情報ポータルサイト内

（資料１、資料２、https://htlv1.jp/hamnet/）

に設置し直し、HTLV-1 関連サイトからの

遷移が容易にできるように改修を行った。

主治医からの相談支援については、新

HAM ねっとの共同研究機関登録方法、検

査依頼後の相談申し込み方法をホームペー

ジに掲載した。患者からの相談支援につい

ては、既存の HTLV-1 関連サイトに掲載さ

れている Q&A の内容を再構成し、最新の

情報に修正した。HAM に関する基礎的情

報は、HTLV-1 情報ポータルサイト内に、

HAM 独自の情報については HAM ねっと

内に Q&A を設置するよう内容の検討を行

った。また、診療ガイドラインの内容を平

易にした患者向け冊子をダウンロードでき

るようにした（資料３）。 

c) HAM ねっとデータを用いた疫学的解析 

HAM 患者レジストリを活用した疫学解

析において、登録患者の HAM 発症年齢と

発症年の関係を検討したところ、1980 年代

の発症年齢は 33.7±9.0 歳であったのに対

し、1990 年代は 44.0±11.9 歳、2000 年代

は 51.9±12.3 歳、2010 年代は 57.4±11.4 歳

であり、年代が進むと発症年齢は有意に高

くなっていた。さらに 2010 年代になると

20 歳代以下の発症が見られなかった。また、

HAM の発症から診断までの期間を発症年

別にみると 1980年代は平均 12.2年であっ

たが、年代が進むにつれて期間が有意に短

縮し、1990 年代では平均 8.1 年、2000 年

代では平均 4.5 年、2010 年代では平均 1.9

年であった。 

HAM患者の死因についてATLが多いこと

をこれまでに報告しているが、今年度の疫

学解析では誤嚥性肺炎、肺炎について ATL

が三番目という結果であった。また、観察

期間中のATLの発症率は 1000人年あたり

3.34（95％CI:1.91-5.85）と一般集団の

HTLV-1 キャリアと比較しても高い傾向が

示された。 

HAM の運動障害は経年的に悪化してお

り、9 年間の追跡調査では患者の 65.6％で

1 年目調査よりも納の運動障害重症度

（Osame Motor Disability Score: OMDS）

の Grade が悪化していた。運動療法・リハ

ビリテーションと自主トレーニングに関し

て実態調査を行った結果、HAM 登録患者

の約 6 割が運動療法・リハビリテーション

を行っており、そのうちの約 7 割が自主ト

レーニングも行っていた。OMDS Grade 6、

7（両手杖レベル以上）の重症な患者では運

動療法・リハビリテーションと自主トレー

ニングのいずれも行っている者の割合が高

かった。一方、OMDS Grade 5（片手杖レ

ベル）では自主トレーニングのみの者の割
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合が高く、運動療法・リハビリテーション

を行っている者の割合が低かった。 

※詳細は研究分担報告書（HAM 患者登録

システム（HAM ねっと）を用いた HAM の

疫学的解析：高田礼子）を参照。 

d) 患者 QOL 調査 

健康関連 QOL（HRQoL）調査の対象と

なった HAM 患者の属性は平均年齢 62 歳、

平均罹患期間 16.5 年、74.7%が女性であっ

た。OMDS の中央値は 5 であった。下肢の

痛み・痺れはそれぞれ 42.7%、67.1%に認

めた。排尿障害は 92.1%に認め、排便障害

は 77.9%に認めた。HAM 関連症状の重症

度や症状を有する患者割合は、OMDS の悪

化とともに増加していた。HAM 患者にお

ける SF-6D 0.565 は、同年代（60-69 歳）

の日本人におけるSF-6D 0.674よりも有意

に低く（p<0.001）、その差 0.109 は臨床に

おける最小重要差（Minimal Important 

Difference: MID）の 0.05-0.1 を超えてい

た。SF-36 の下位尺度も、「心の健康」を除

いて国民標準値 50 より有意に低かった（p

≦0.001）。SF-6D と HAM 主症状との関連

を年齢と性別で調整した多変量解析により

検討したところ、全ての症状が SF-6D の値

の低下と有意に関連しており、特に OMDS 

0-4 の群と比較して OMDS 5,6,7-13 の群、

下肢の痛みが無い群と比較して持続する群

での影響が大きいことが判明した。SF-36

の下位尺度についても同様に検討したとこ

ろ、OMDS 0-4 の群と比較して OMDS 5 以

上で「身体機能」、「日常的役割機能（身体）」、

「全体的健康感」、「社会的生活機能」が有

意に低下していた。「日常的役割機能（精神）」

と「心の健康」は OMDS に関連していなか

った。下肢の痛みや痺れは SF-36 の全ての

下位尺度の低下に関連していた。排尿障害

は「身体機能」、「全体的健康感」、「活力」、

「心の健康」の低下に関連し、排便障害は

「身体機能」の低下に関連していた。 

※詳細は研究分担報告書（HAM 患者にお

ける Short Form-36 を用いた健康関連

QOL の評価）を参照。 

 

3. HU レジストリの構築と疫学解析 

HU 患者および HTLV-1 陽性バセドウ病

患者を対象としたレジストリ構築のため、

研究実施概要について協議を行い、プロト

コール骨子（後述）を策定した。特に本レ

ジストリについてはバセドウ病患者の登録

が必須となるため、安定した運営が可能に

なるような方法を慎重に検討し、最終的に

日本内分泌学会、日本眼炎症学会の協力を

得ることが可能となった。また、HTLV-1 陽

性バセドウ病患者の登録を進めるためには、

HTLV-1 感染者が多い地域の医療機関の協

力が必須であるため、共同研究機関の選定・

協力依頼も進めた。 

プロトコール骨子として、大きく２つの

対象者を想定している。１つは HU 患者、

もう１つは HTLV-1陽性バセドウ病患者で

あるが、比較対照群として同じ数の HTLV-

1 陰性バセドウ病患者も登録を進める計画

である。いずれも生体試料として、ヘパリ

ン 10mL、EDTA-2Na 2mL の血液より末

梢血単核球, 血漿、DNA を得る。臨床情報

に関しては、キュレーターによる聞き取り

調査と主治医による調査の２つを実施し、

それぞれ以下の臨床情報を収集する。 

キュレーターによる聞き取り調査 

- 出生地 

 - 家族歴 

 - 輸血歴 

 - 臓器移植歴 

 - HTLV-1 感染を知った時期 

 - 感染経路 

 - 合併症 

 - バセドウの病歴・治療歴 

 - HU の病歴、重症度 

 - 治療歴 
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主治医による調査 

- 感染経路（両親、同胞の検査結果） 

- 合併症（バセドウ、橋本病 etc) 

- HTLV-1 感染検査結果 

- 病歴 

- ぶどう膜炎の有無と重症度 

（左右：視力（矯正視力）、硝子体混濁

grade、前房細胞数、前房フレア数、硝

子体細胞数、網膜血管炎の有無） 

- HU の治療歴、副作用歴 

- バセドウの病歴・治療歴 

 

D. 考案 

現在、本研究班では次の３つのテーマに

取り組んでいる。１つ目が、AMED 山野班

から創出されたエビデンスに基づき HAM

診療ガイドラインの改訂を目指すこと、２

つ目が HAM および類縁疾患のレジストリ

を活用した主治医に対する検査・検査結果

相談支援、患者に対する患者相談体制の構

築により診療連携体制の強化をはかること、

３つ目がHUはバセドウ病との合併が多く、

バセドウ病の治療薬がHUを誘発する可能

性があることから、HU レジストリを構築

し疫学特性を解明する。それぞれ今年度得

られた結果について考察を加える。 

 

1. HAM 診療ガイドラインの改訂 

HAM は希少疾患であり、いわゆる

common disease と比べて研究者の数は

限定的である。それにも関わらず、ステロ

イド内服治療のランダム化比較試験を始

め、新しい治療法（ロボットスーツ HAL, 

rTMS 療法）や検査（RAISING 法）に関

する新規エビデンスが創出され、今回それ

に応じて追加すべき重要臨床課題を明確

化できた。これは AMED 研究班とうまく

協調することで可能になったと考えられ

る。次年度はこのまま計画通り、スコープ

案の作成、執筆分担などを順次進めていく

計画である。 

 

2. HAM ねっとを基盤とした診療連携体制

の強化 

a) 新 HAM ねっとの構築と運営 

順調に共同研究機関の登録数が伸びてい

る。これを都道府県別にみると 47 都道府

県のうち 37 都道府県をカバーしており、

新 HAM ねっとの実施により HAM の全国

診療ネットワークの構築につながっている。

また、これまでの HAM ねっとでは聞き取

り調査項目に基づく疫学解析しか実施でき

なかったが、新 HAM ねっとが拡大するこ

とにより、疫学情報を検査データとリンク

させた形での解析が可能となり、新たな発

見が期待される。 

b) 主治医相談支援および患者相談支援の

ためのホームページ改修 

今回のホームページ改修は、さまざまな

方面での効果が期待できる。まず、HTLV-

1 情報ポータルサイト（https://htlv1.jp/）

内に、新 HAM ねっとを含む HTLV-1 関連

の web サイトが集約されたことによって、

Q&A を含め、HAM 患者とその家族（キャ

リアを含む）にとって有用で正確な情報源

を提供できるようになった。特に新 HAM

ねっとは、共同研究機関登録方法、検査依頼

後の相談申し込み方法を掲載したことによ

り、上記 b)で述べたように共同研究機関の

登録数が伸びており、また主治医からの検

査結果に関する相談も届くようになった。

さらに、今回の改修に伴い、臨床情報や生

体試料を研究に用いたい場合に共同研究の

申込みができるようにしたため、これによ

り HAM および HTLV-1 の研究分野の活性

化も期待される。 

c) HAM ねっとデータを用いた疫学的解析 

HAM 患者レジストリを活用した疫学解

析において、1990 年代までは 20 歳代での

発症が一定数認められていたにも関わらず、
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2000 年代以降は 20 歳代での発症が減少し

始め、2010 年代では 10 歳代、20 歳代の発

症は認められなかったこと、また、HAM の

発症から診断までにかかった年数は、年代

が進むにつれ HAM の発症から診断までに

かかった年数が有意に短縮されていること

は、1980 年代から高侵淫地域を中心に開始

された母子感染対策、2009 年の HAM の指

定難病認定、2010 年に開始された HTLV-

1 総合対策の成果を強く示唆するものとな

った。本研究で行った診療ガイドラインの

普及による HAM の医療水準の均てん化に

より今後の更なる効果が大いに期待される。 

また、平均発症年齢が 1980 年代の 33.7

歳から 1990 年代は 44.0 歳、2000 年代は

51.9 歳、2010 年代は 57.4 歳と、年代が進

むにつれ発症年齢は有意に高くなっていた。

HAM の「高齢発症」は進行が速いことが

多く、予後不良因子の１つであることから、

HAM の疾患概念や診断に関する知識のよ

り一層の普及が重要である。 

HAM の運動障害は経年的に悪化してい

るため、HAM の機能予後および QOL の改

善において運動障害の進行抑制は重要であ

る。そのためには運動療法・リハビリテー

ションが重要であるが、両手杖レベルの

HAM 患者と比較して、片手杖レベルの

HAM 患者で運動療法・リハビリテーショ

ンを行っている割合が低く、その原因の１

つに介護保険認定があることが判明した。

今後、介護保険が受けられない 65 歳未満

の HAM 患者に対して継続的に運動療法・

リハビリテーションを実施していく支援体

制が求められる。また、直近 1 年間の身体

活動量の維持・増加は、HAM の運動障害

の進行予防・改善に効果があることが示唆

されたため、今後、ウェアラブル端末、そ

の他 ICT 技術を活用し、運動障害の進行予

防・改善に効果がある身体活動量の解明や

自主トレーニングプログラム開発のための

研究が必要である。 

d) 患者 QOL 調査 

本研究により、HAM 患者の HRQoL は

一般集団よりも低く、特に SF-6D の低下は

MID と同程度であり、臨床的に意味がある

低下と考えられた。多変量解析の結果より、

下肢の運動・感覚障害が HRQoL に大きく

影響すると考えられたが、SF-36 の下位尺

度には PF と BP を含み他の HAM 関連症

状を過小評価しうるため、HAM の全症状

が HRQoL に大きな影響を与える可能性が

ある。また、下肢の持続する痛みや痺れは

「日常的役割機能（身体）」の低下と関連し

ており、歩行障害だけでなく感覚障害も

HAM 患者の日常生活を制限することが示

唆された。OMDS は「心の健康」に影響し

なかったが、下肢の持続する痛みや痺れ、

間欠導尿を必要とする排尿障害は「心の健

康」、「全体的健康感」、「活力」の低下に有

意に関連していた。以上より身体的・精神

的により良い HRQoL を維持するためには、

感覚障害や排尿障害も含めて症状を包括的

にコントロールする必要があると考えられ

た。 

 

3. HU レジストリの構築と疫学解析 

最近我々は、HTLV-1 関連疾患である

HTLV-1 ぶどう膜炎（HU）が性行為等の水

平感染によって感染した HTLV-1感染者で

は重度であることを報告した（Kamoi K et 

al, Lancet Inf Dis, 2021）。また HU はバ

セドウ病との合併が多く、バセドウ病の発

症あるいはその治療薬が重度のHUを誘発

する可能性があるという知見を臨床的に重

大な問題として報告した（Kamoi K et al, 

Lancet 2022）。しかし、これらの知見はい

ずれも症例報告である。したがって、本研

究により、他の類縁疾患同様、HU レジス

トリを構築しその疫学解析を実施するによ

って、上記症例報告で示唆された知見を大
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規模調査で明らかにすることは非常に意義

深いと考えられる。 

 

E. 結論 

エビデンスに基づく医療において診療ガ

イドラインは重要な位置を占めるが、より

よい医療を実現するには一旦完成したら

10 年、20 年同じという訳にはいかず、常

に新しいエビデンスを取り込んで反映して

いく必要がある。そこで本研究班は、日本

の HAM の診断・治療レベル全体が向上す

るように、AMED エビデンス創出班から出

された新たな知見を取り込んで、診療ガイ

ドラインの改訂を目指す。今年度は、これ

までに蓄積された新規エビデンスをまとめ、

重要臨床課題、CQ 候補としてうまく取り

込むことができた。 

一方で、以前我々が作成した HAM 診療

ガイドライン 2019 の内容に関する診療現

場への導入は、今年度も新 HAM ねっとの

参加施設や検査依頼が順調に増え、本ガイ

ドラインの普及を実感している。今回、

HAM ねっとのホームページ改修を受けて、

ますます参加施設が増えると考えられる。

また、先行研究の Quality Index 調査から、

診療経験が乏しく検査結果の解釈に説明を

要する医師も多いという問題点が明らかに

なったが、今回、主治医に対する相談支援

を行う体制を整備し、その内容をホームペ

ージに掲載することでより一層充実した形

となった。また患者に対しても相談体制を

構築したため、本研究により、主治医と患

者の両面から支援体制基盤の強化を行うこ

とで全国の患者の QOL 向上につながるこ

とが期待される。加えて、この強化した支

援体制整備は、今後改訂されたガイドライ

ンを迅速に普及させるための基盤となるこ

とも期待できる。 

また、HU 発症におけるバセドウ病発症

とその治療薬との因果関係については、

HU レジストリの構築による疫学的解析が

喫緊の課題であるが、これまでのレジスト

リ構築の経験を活かして、現在プロトコー

ル骨子が固まり、動き出したところである。 

以上のように、本研究の内容はすべてが

有機的につながることで、全国の診療体制

強化と患者の QOL 向上に寄与し、HTLV-

1 総合対策を大きく前進させることが期待

される。 

 

F. 健康危惧情報 

該当なし 
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