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   研究要旨 脊柱靭帯骨化症（後縦靭帯骨化症［OPLL］、黄色靭帯骨化症［OLF］、 

びまん性特発性骨増殖症［DISH］および進行性骨化性繊維異形性症［FOP］の治療 

成績向上・診療体制構築を目的として、脊柱靭帯骨化症ガイドラインの改訂に向けた 

作業を開始した。これに並行して、構築した悉皆性の高い症例レジストリの本格 

運用を開始し症例の蓄積を行いつつ、既存データベースを用いた多施設研究を行っ 

た。また、脊柱靭帯骨化症および FOP の診療体制の構築を図った。これらの結果を 

もとに、本難病患者の日常生活・社会生活改善が期待される。 

Ａ．研究目的 
1）これまでに本研究班で構築したエビデンスを

もとに脊柱靭帯骨化症診療ガイドライン（GL）の改

訂を行う。2）悉皆性の高い症例レジストリを基盤と

して多施設研究を行い、さらなるエビデンスの構築

をはかる。3）Patient and Public Involvement（PPI）

を推進し患者・研究班が連携した研究を進める。4）

既存データベースを用いた他施設研究を進めさら

なるエビデンス構築を目指す。5）脊柱靭帯骨化症お

よび FOPの診療体制構築を目指す。 

 

Ｂ．研究方法 
(1) 診療 GL 改訂 

診療 GL改訂のための委員会の設置、委員の選定

を行い、改訂作業を進める。 

(2) 悉皆性の高い症例レジストリ構築 

日本整形外科学会全手術症例登録レジストリと連

携して構築した症例登録レジストリのシステムを

本格運用し、症例登録、症例蓄積を進める。 

(3)患者・研究班の双方向性研究 

患者・研究班意見交換会を行い患者からの意見を

集約して、新規研究プロトコル案を作成し、作成し

たプロトコルの倫理申請等の作業を進め、症例登

録・データ収集を行う。 

(4)多施設研究 

新規研究課題 

① 頚椎術後外固定の有用性に関する多施設ラ

ンダム化比較対照試験（担当：古矢）：頚椎後

方除圧術後に頚部痛の軽減を目的として経験

的にカラー固定が行われているが科学的根拠

に乏しいのが現状である。そこで頚椎術後の

外固定が短期的に寄与するかを明らかにする

（症例数 120例） 

② 人工知能を用いた脊柱靭帯骨化症の診断研

究（担当：古矢）：頚椎後縦靭帯骨化症患者の

CTデータを用いて、AIによる診断のシステム

を検討する（症例数 500例） 

③ 脊柱靭帯骨化症術後復職状況調査（担当：森） 

脊柱靱帯骨化症術後の職業状況、復職の可否

についての報告は少ないため、レジストリを

用いて前向きに復職状況を調査し、復職を阻

害する因子の同定を目的とした調査を行う。

（症例数 500 例）これらについては、既存デ

ータベースを用いた検討を行うとともに、研

究プロトコル作成、倫理申請等の作業を進め

る。 

継続研究課題 

① 全脊柱 CT 研究：CT 画像を用いた前向き観察

研究（症例数 300例）。 

② 胸椎 OPLL治療成績調査研究（症例数 100例）。 

③ 胸椎 OLF治療成績調査研究（症例数 200例）。 

④ 頚椎 OPLL 手術例前向き症例登録研究（症例



数 500例）。 

以上の4課題はすでに全症例登録が終了して

おり、フォローアップ・データ収集を完了し、

データ解析を行う。 

⑤ びまん性特発性骨増殖症（担当：松本）：前向

きに治療成績を調査中である（症例数 100例）。 

⑥ 脊髄モニタリング（担当：松山）：前向きにデ

ータを収集中であり、アラームポイントの設

定を目指す。 

⑦ 新たな脊髄症の画像バイオマーカー（拡散テ

ンソルトラクトグラフィー）研究（担当：中

村）：前向きに患者基礎データ・画像データを

収集中である（症例数 100例）。 

⑧ 脊髄症術前後の rs-fMRI 研究（担当：海渡）：

頚髄症術前後の rs-fMRI による脳機能結合変

化を検討する（症例数 200例）。 

⑨ 若年発症胸椎 OPLL に関する研究（担当：高

畑、寺尾）：若年発症の胸椎 OPLL は重症化す

ることが多く、治療に難渋する靭帯骨化症の

サブグループである。ゲノムワイド相関解析

によりマーカーを探索し、早期に診断を図る

ことで治療成績向上を目指す（症例数 500例）。 

⑩ 胸椎 OPLL に対するロボットリハビリテーシ

ョン治療に関する研究（担当：國府田）：重

度の脊髄障害患者に対するロボットを用いた

リハビリテーション治療の効果を解析中であ

る。 

⑪ FOPの症例登録・医師主導治験（担当：緒方、

三島、藤原）：FOP の全症例登録を行い、医師

主導治験を実施中である。 

以上の 8課題は症例登録・データ収集中であ

る。 

(5)難病診療体制構築（担当：山崎） 

各都道府県の難病診療体制を調査し、難病診療体

制構築案を作成する。作成した構築案をもとに各

都道府県の担当部署・当該医療機関と調整を行い、

体制構築を進める。 

 

Ｃ．研究結果 

(1) 診療 GL の評価の普及 

日本整形外科学会理事長ならびに診療 GL 委員会

に脊柱靱帯骨化症診療 GL改訂開始の依頼を行

い、診療 GL策定委員会を発足させ、委員の選定

を行った。一般財団法人国際医学情報センターと

連携し、令和５年度第２回脊柱靱帯骨化症班会議

の後に診療 GL改訂に向けたキックオフミーティ

ングを行い、GL改訂に向けた作業予定のロードマ

ップを立案し、委員間で情報共有を行った。さら

に、Basic Question（BQ）, Clinical Question

（CQ）について、前版での項目の見直し及び新規

BQ, CQ 項目の策定を行った。 

 

(2) 悉皆性の高い症例レジストリ構築 

日本整形外科学会全手術症例レジストリの 2階部

分に、日本整形外科学会全手術症例レジストリと

連携した脊柱靭帯骨化症レジストリ登録システム

を完成させ、令和 5年 4月より全研究班施設を対

象として本格運用を開始した。令和 6年 3月まで

に 262例の登録がなされ順調に症例の蓄積を行っ

ている。 

 

(3)患者・研究班の双方向性研究 

患者・研究班の双方向性研究については、脊柱靭帯

骨化症研究班会議（令和 5 年 6 月 30 日および 12

月 8 日）を、新型コロナウイルスの状況が一定の

収束を認めていたため、現地開催と Web 開催の

Hybrid 開催として行い、本研究の進捗状況をオー

プンな形で配信し、研究協力者、および患者家族会

と対面での意見交換を行った。また、研究班・患者

双方向性研究の新規課題として、患者・市民参画研

究（Patient and Public Involvement：PPI）とし

ての患者視点からの脊柱靱帯骨化症患者の痛み痺

れの実態調査について研究を行い、その成果を第

96 回日本整形外科学会学術総会など、国内学会に

て報告した。さらに、一連の患者会活動が、研究

班・患者会との双方向性研究の成功事例としてメ

ディアに取り上げられた。 

 

(4)多施設研究 

新規研究課題 

① 頚椎術後外固定の有用性に関する多施設ラ

ンダム化比較対照試験：特定臨床研究として

倫理審査を通過し、2024年 2月より症例組み

入れを開始した。 

② 人工知能を用いた脊柱靭帯骨化症の診断研

究：既存データベースを用いて深層学習を行

いそれに基づいた解析を行った。その成果に

ついては研究班会議にて報告し、成果の一部

は国際誌へ投稿した。 

③ 脊柱靭帯骨化症術後復職状況調査：既存デー

タベースを用いた解析を行い、術後の復職情

報を調査した。成果の一部は国内、国際学会

にて発表を行った。既存データベースを用い

た調査・解析を行いエビデンスの蓄積をはか

り、英文雑誌へ投稿した。今後は、得られた

エビデンスを元に研究プロトコル作成、倫理

申請等の作業を進める予定である。 

継続研究課題 

③ 全脊柱 CT 研究：CT 画像を用いた前向き観察

研究（症例数 300例）。 

④ 胸椎 OPLL治療成績調査研究（症例数 100例）。 

⑤ 胸椎 OLF治療成績調査研究（症例数 200例）。 

⑥ 頚椎 OPLL 手術例前向き症例登録研究（症例

数 500例）。 

⑦ びまん性特発性骨増殖症：前向きに治療成績

を調査中である（症例数 100例）。 



⑧ 脊髄モニタリング：前向きにデータを収集中

であり、アラームポイントの設定を目指す。 

⑨ 新たな脊髄症の画像バイオマーカー（拡散テ

ンソルトラクトグラフィー）研究：前向きに

患者基礎データ・画像データを収集中である

（症例数 100例）。 

⑩ 骨傷のない頚髄損傷に対する手術タイミン

グに関する研究：前向き・ランダム化のデザ

インにて早期・晩期手術群を比較する（症例

数 100例） 

⑪ 脊髄症術前後の rs-fMRI 研究：頚髄症術前後

の rs-fMRI による脳機能結合変化を検討する

（症例数 200例）。また、脊髄症術前後での神

経障害性疼痛の変化と脳機能結合の関連性を

検討する（症例数 100 例）。 

⑫ 若年発症胸椎 OPLL に関する研究：若年発症

の胸椎 OPLL は重症化することが多く、治療に

難渋する靭帯骨化症のサブグループである。

ゲノムワイド相関解析によりマーカーを探索

し、早期に診断を図ることで治療成績向上を

目指す（症例数 500例）。 

⑬ 胸椎 OPLL に対するロボットリハビリテーシ

ョン治療に関する研究：重度の脊髄障害患者

に対するロボットを用いたリハビリテーショ

ン治療の効果を解析中である。 

⑭ FOPの症例登録・医師主導治験：FOPの全症例

登録を行い、医師主導治験を実施中である。

目標症例数未到達の課題については症例登

録・データ収集を行った。目標症例数に到達

した課題については、データ解析を行いその

一部は英文論文として投稿した。今後は目標

症例数に到達次第、データ解析を行い、英文

論文化、エビデンスの構築を目指す。 

 

(5)難病診療体制構築 

研究分担者の國府田正雄が筑波大学附属病院難

病医療センターと連携し、茨城県内での診療体制

構築に向けた調査および活動を行った。令和 5 年

9月 12日には茨城県難病診療連携拠点病院事業と

して、骨・関節系疾患ネットワーク専門部会を開催

し、茨城県内の医療施設担当医師と診療体制構築

について連携の確認を行った。また、令和 5年 10

月 21 日には茨城県難病フェスタにて脊柱靱帯骨

化症に関する特別講演を行い、疾患についての啓

発活動および患者会との連携を確認した。FOP診療

体制の構築については、令和 6 年 2 月 1 日に FOP 

Newsletter を発行し、診療体制構築の強化をはか

った。 

 

Ｄ．考察 
診療GLを十分に普及させ、その質を高めること

は難病診療の質の向上に繋がり、難病罹患者がい

かなる医療機関を受診しても一定程度のレベルの

診断・治療が受けられることが期待される。悉皆

性の高い症例レジストリ構築、およびこれを基盤

にした多施設研究を行うことは、診断・治療技術

の平準化を通して難病の治療成績向上に寄与しう

る。 

平成29～31年度の当該前事業において、全国の

エキスパートによる多施設研究、特に過去にない

サンプル数の前向き手術成績調査が進められた。

本研究では、前事業を引き継ぐとともに、さらな

る発展を目指す。本研究により脊柱靱帯骨化症お

よびFOPの診断・治療に関しての質の高いエビデン

スが蓄積し、本症に対する普遍的な治療体系の確

立が期待される。さらに、本研究班第2期3年計画

において、診療GL改訂作業を開始した。ここでも

本研究班で構築したエビデンスをもとにより質の

高い診療GL改訂ができることが期待される。 

一方で脊柱靱帯骨化症の発症原因、遺伝的な素

因に関しては未解明な点もいまだ存在するが、本

研究班ではゲノムワイド相関解析によって本疾患

に特異的な遺伝子の解明を進めており、今後の病

態の解明、臨床成績向上が期待される。 

脊柱靭帯骨化症およびFOPの難病診療体制を構築

することにより、一般の病院・診療所を難病罹患者

が受診しやすなり、かつ一定水準の診断・診療を受

けられる体制が整う。さらに、必要に応じてより高

度な医療を提供可能な施設に適切に紹介できる体

制が広く整うことが期待される。診療体制構築によ

るデータ収集の精度向上、診療 GL に基づく一定水

準の診断・治療の早期からの提供、高度医療機関へ

の紹介体制の整備は治療成績向上に寄与しうる。 

 

Ｅ．結論 
脊柱靭帯骨化症診療 GL改訂に向け診療 GL策定委

員会を発足させ、委員の選定を行った。診療 GL 改

訂作業に並行して、本研究班前期において構築した

悉皆性の高い症例レジストリ登録システムの本格

運用を開始し症例の蓄積を行った。加えて、既存デ

ータベースを用いた多施設研究を進め、さらなるエ

ビデンスの蓄積をはかった。さらに、PPI研究とし

て患者主体の研究のサポートを行い、患者目線での

本疾患によって生じる疼痛の状態について調査を

行った。加えて、脊柱靭帯骨化症および FOPの診療

体制構築のための環境整備を進めた。今後は構築し

たレジストリを基盤にさらなる前向き多施設研究

を進めるとともに、診療 GL 改訂を完遂する予定で

ある。 
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