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A．研究目的
血友病性関節症は反復性の関節出血による関節

損傷、滑膜炎と軟骨損傷の両方を伴う疾病であり、
血友病患者の 15 ～ 77% が有していると報告され
る。血友病性関節症に対する外科的治療には滑膜切
除術、人工関節置換術などがあり、特に人工関節置
換術に関しては疼痛の軽減など、心身機能・身体構
造への効果が明らかとなっている。しかしながら
ADL・QOL など、能力や活動を対象としたシステ
マティックレビューやメタアナリシスなどは数少な
く、外科的治療に対する科学的根拠は不足している

現状である。
本研究は、血友病性関節症の外科的治療に関す

る実態調査と文献レビューを行い、これらの結果を
基に血友病性関節症に対する外科的治療ガイドブッ
クを作成すること目的とする。作成される外科的治
療ハンドブックによって、外科的治療の適応がある
血友病性関節症患者に対して、適切な術後リハビリ
テーション治療が行われるようになり、血友病患者
のさらなるADL と QOL 向上を果たすことが可能
になる。
令和 7 年度は血友病性関節症に対する外科的治療
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本研究は、血友病性関節症に対する外科的治療の実態解明とエビデンス構築を目的とし
た。研究手法として、国内多施設による実態調査（研究①）および下肢整形外科手術後の
ADL・QOL に関するスコーピングレビュー（研究②）を実施した。研究①については、
全国 5 施設での倫理審査承認を経て現在データ集計・解析中であり、国内における手術適
応、手技、術後経過の可視化を進めている。研究②では、人工膝関節置換術を中心に身体
的 QOL の有意な改善が報告された一方、精神面の改善は一貫せず、評価尺度や追跡期間
の標準化が不十分である現状が明らかとなった。特に疾患特異的尺度の活用は限定的であ
り、長期的かつ多角的な評価の必要性が示唆された。血友病性関節症に対する外科的治療
は身体機能改善に寄与する可能性が高いものの、客観的指標の確立が急務であり、今後は
進行中の実態調査結果とレビュー知見を統合し、適切な術後リハビリテーションを提示す
る「外科的治療ガイドブック」を策定し、エビデンスに基づいた外科的治療の普及を図り、
血友病患者の ADL および QOL のさらなる向上に貢献することを目指す。
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の適応、頻度、手技、効果を明らかにするための実
態調査（研究①）、および血友病性関節症に対する
外科的治療のスコーピングレビューを実施した（研
究②）。

B．研究方法
研究①　広島大学病院および共同研究機関におい
て、研究責任者または研究分担者の診察を受けた成
人の血友病患者のうち、診療録により情報の確認が
可能であった症例とした。血友病に起因しない骨関
節疾患を合併している症例、および主要データに欠
損がある症例は除外対象とした。目標症例数は、広
島大学病院から 50 例、研究全体で計 100 例に設定
した。
　データ収集は、各医療機関の電子カルテより必
要情報を抽出し、連結不可能匿名化を施した上で、
所定の調査用紙に転記した。当該用紙は広島大学
病院へ郵送し、一括して集計および解析を行う。 
　評価は紙媒体の調査用紙（別添参照）は、必須項
目、外科的治療関連項目、および任意項目に分類し
た。必須項目として、生年月日、基礎疾患（血友
病 A・B 等）、重症度、HIV/AIDS の既往、インヒ
ビターの有無、止血療法（定期補充療法、オンデマ
ンド療法等）の基本情報を収集する。関節健康状態
の指標として Hemophilia Joint Health Score（HJHS）、
日常生活の機能的自立度の指標として Functional 
Independence Score in Hemophilia（FISH） を 算 出 す
る。外科的治療施行例については、手術日、手術部
位、手術適応（関節可動域制限、疼痛、変形、筋
力低下、ADL/QOL 低下等）、術式、および術後合
併症を調査する。さらに自院施行例では、手術時
間、出血量、周術期の輸血および凝固因子補充の有
無、再手術の有無を詳細に記録した。また、通常の
診察において実施可能な場合に限り、身体機能評
価として握力、片脚立位保持時間、10m 歩行試験、
6 分間歩行試験の結果を任意項目として収集する。 
　統計学的解析は、各変数の頻度、平均値、中央値
などの記述統計量を算出する。外科的治療の有無に
よる患者背景（性別、HIV の有無等）の比較には、
カイ 2 乗検定を用いる。術式の違いによる術後問題
点の差異については、一元配置分散分析（ANOVA）
または Kruskal-Wallis 検定を用いて検討する。さら
に関節健康状態および身体機能に関連する因子を特
定するため、HJHS および FISH を目的変数、外科
的治療の有無、年齢、性別、HIV の有無、インヒビター
の有無を説明変数とした重回帰分析を実施する。 

研究②

Open Science Framework に登録したプロトコル
に基づき、PRISMA-ScR 声明に準拠して実施した。
枠組みは Joanna Briggs Institute（JBI）のスコーピ
ングレビュー手法に従い、研究課題の設定、関連研
究の同定、研究選択、データ抽出、結果の整理・要約・
報告の 5段階で進めた。
研究課題の設定として、対象患者を血友病および

血友病性関節症を有し、下肢関節（股・膝・足関節）
に整形外科手術を受けた患者とした。手術は疼痛軽
減、機能改善、出血予防を目的とする外科治療（滑
膜切除、関節形成などの骨切り等、人工関節置換、
関節固定、等）を含めた。ICFの「活動・参加」に
基づくADL/QOL を指標とした評価を抽出し、心
身機能・身体構造中心の評価、TKAなど手術一般
に由来する尺度は除外し、血友病／血友病性関節症
に由来するADL・QOL項目を含むものを採用した。
研究デザインはRCT、各種介入研究、非ランダム化
試験、観察研究（対照の有無を問わず）を含め、症
例報告・症例集積、学会抄録、レビューは除外した。
関連研究の同定はMEDLINE、Embase、CEN-

TRAL、CINAHL、PEDro で 検 索 を 行 い、WHO 
ICTRP および ClinicalTrials.gov で進行中試験も確
認した。採択論文の参考文献も追跡し、国・施設・
追跡期間・言語は限定しなかった。研究選択は 2名
が独立にタイトル・抄録、全文をスクリーニング
し、不一致は協議または第三者での調整で選択した。
データ抽出はアウトカム、研究デザイン、対象者数、
対照、術後期間等を 1名が抽出し、PRISMAフロー
および質的統合表として整理した。

C．研究結果
研究①

全国 5施設の共同研究機関とする研究倫理審査申
請を実施し、令和 7年 11 月 25 日に許可された。12
月に対象施設へアンケートを送付し、令和 8年 2月
までに 2施設からの回答を取得した。代表施設での
データを含めて横断調査を継続中である。

研究②

2025 年 5 月 11 〜 13 日に各データベースから計
5,105 件を抽出し、重複 1,491 件を除外後、3,693 件
をタイトル・抄録でスクリーニングした。全文取
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得対象は 217 件で、3件は入手不能であった。残る
214 件を全文評価し、アウトカム不一致 80 件、研究
デザイン不一致 59 件、出版形態不一致 54 件、対象
不一致 5件を除外し、最終的に 16 研究を適格とし
た（図 1）。表 1に、質的統合表を示す。手術内容は
人工膝関節置換術（TKA）が 11 研究と最多で、人

工足関節置換術（TAR）が 2研究、膝滑膜切除術が
2研究、足関節牽引（関節ディストラクション）が
1研究であった。研究デザインは後ろ向きコホート
10 研究が中心で、前向きコホート 5研究、前向きラ
ンダム化臨床試験 1研究（TKA後ドレーンの有無
に関する試験）を認めた。無治療群との比較を含む

表1  質的統合表

表 1　質的統合表

図 1 PRISMA 2020 flow diagram
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RCTや非ランダム化比較研究、手術の有無を長期追
跡した縦断研究は確認されなかった。対象年齢は概
ね 30 〜 50 歳で、膝滑膜切除の 1研究のみ 16 歳を含
んだ。追跡期間は1年から最長12年まで幅があった。	
　ADL/QOL 評価は SF-36 が 12 研究で最も多く、
SF-12 が 2 研 究、Haem-A-QoL が 1 研 究、HAL が
1 研究であった。転帰として、TKAでは SF-36 が
統計学的に有意改善した研究が 7 件あり、1 件は
統計解析を実施していなかった。TARでは SF-36
を用い、1 件は身体・精神の両面で有意改善、も
う 1件は解析なしだが標準集団と同等水準と報告
した。膝滑膜切除では SF-36 の総合および身体面
は改善した一方、精神面は改善が乏しい、または
参照集団より低値とする報告があった。SF-12 は
身体スコアの有意改善が示され、精神スコアは有
意差なし、別研究では術前値が提示されなかった。
Haem-A-QoL は TKA 後 5 年以上で術前よりスコ	
ア低下（QOL改善）を示した。HALは足関節牽引
術後、下肢の基本機能は 12 か月以降、複合機能は
24 か月以降に術前より改善したと報告された。

D．考 察
研究①

本研究の意義は、第一に血友病性関節症に対する
外科的介入後の治療実態と効果を解明することにあ
る。反復的な関節内出血は慢性的な損傷を招き、患
者の生活を著しく阻害するが、具体的な手技や術後
経過、治療効果に関する包括的なデータはこれまで
不十分であった。多施設共同研究を通じてこれらの
現状を可視化することは、学術的・臨床的な基盤を
構築する上で極めて重要な一歩となる。第二に、蓄
積されたデータに基づき適切な手術適応を確立でき
る点が挙げられる。外科的介入は高い治療効果が期
待できる反面、相応のリスクを伴う。本研究の結果
は、最適な外科的治療とその後のリハビリテーショ
ン治療の選択における客観的な指標となり、より安
全で精密な医療提供を可能にする。最終的には、適
切な外科的治療の普及が、血友病性関節症患者の疼
痛軽減のみならず、ADLおよびQOLを向上させる
ことに直結する。

研究②

血友病性関節症に対する手術後のADL/QOL に
ついては、多くの研究で特に身体機能面の改善が報
告された一方、妥当性が確立した尺度の使用は必
ずしも十分ではなく、精神面の改善は一貫しない傾
向がみられた。評価時期は、術後数週間から 10 年
以上まで評価タイミングが大きくばらつき、標準
化されたフォローアップ間隔は確認できなかった。
TKA、TAR、滑膜切除、足関節牽引など複数手技
で改善が示されたものの、手技・対象者特性・追跡
期間が不均一で、結果の統合解釈には限界があった。	
　評価尺度について TKAと SF-36 の組合せが最
多であった。SF-36 は汎用的健康尺度として広く
使われ、血友病患者における QOL 評価でも一定
の合意があるとされる。しかし本レビューでは研
究数が限られ、年齢や追跡期間の差も大きいた
め、術後 QOL の一般化には慎重な解釈が必要で
ある。評価時期は 1〜 5 年に集中する研究が多く、
リハビリテーションや機能安定化を踏まえた中期
評価の重要性が示唆される一方、早期（術後 1 年
以内）に複数時点で回復過程を追う研究や、長期
の持続効果・晩期合併症を捉える研究もあり、短
期〜長期の双方を見据えた評価が求められる。	
　血友病特異的尺度（HAL、Haem-A-QoL）は術後
研究でほとんど用いられておらず、汎用尺度中心で
は疾患固有の負担（出血管理、長期的制約など）を
十分に反映できない可能性がある。術後アウトカム
が「身体機能」中心に偏りやすいこと、ICFの区分
上「活動・参加」と「心身機能」の境界が曖昧な尺
度が混在することも、標準化の障壁と考えられる。
さらに、含まれた研究は高いエビデンスレベルの比
較研究が乏しく、地域差（有病率やフォロー体制）
も結果解釈に影響し得る。今後は、血友病特異的評
価と整形外科的回復評価を統合した標準化プロトコ
ルの整備、ならびに前向き・比較研究による長期的
ADL/QOL軌跡の検証が重要である。

E．結 論
スコーピングレビューを通じ、外科的介入が血友

病性関節症患者の身体的QOL改善に寄与する可能
性が示された一方、評価尺度の標準化や疾患特異的
評価の不足といった課題が浮き彫りとなった。現在
継続中の多施設実態調査では、国内における具体的
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な手術適応や術後経過の集計・解析を進めており、
これら臨床現場の実態とレビュー知見を統合する。
最終的には、適切な術後リハビリテーションを提示
するガイドブックの策定により、エビデンスに基づ
いた外科的治療の普及を図り、患者のADLおよび
QOLのさらなる向上に貢献することを目指す。

F．健康危険情報
なし

G 研究発表
1. 論文発表
なし

2. 学会発表
なし

H．知的財産権の出願・登録状況（予定を含む）

1．特許取得
　なし

2．実用新案登録
　なし

3．その他
　なし
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血友病性関節症に対する外科的治療の実態調査研究 

 

 

 

三上幸夫（広島大学病院リハビリテーション科） 

 

送付先 

７３４－８５５１広島県広島市南区霞 1-2-3 

広島大学病院リハビリテーション科 

担当：三上幸夫（教授）、浅枝諒（理学療法士） 

TEL：082-257-5566 FAX：082-257-5594 

 

 

 

D-050 

   

血友病性関節症外科的治療患者の情報 

 

  

 1 回目 2 回目 3 回目 4 回目以上 

手術日時（西暦） 年/   月/   日 年/   月/   日 年/   月/   日 年/   月/   日 

外科的治療を 

行った関節 

右 / 左 / 両側 

肘 / 膝 / 足 / 

その他（   ）  

右 / 左 / 両側 

肘 / 膝 / 足 / 

その他（   ）  

右 / 左 / 両側 

肘 / 膝 / 足 / 

その他（   ）  

右 / 左 / 両側 

肘 / 膝 / 足 / 

その他（   ）  

外科的治療の 

適応理由 

 関節可動域制限 

 疼痛 

 変形 

 筋力低下 

 ADL 低下 

 QOL 低下 

 その他

（          ） 

 関節可動域制限 

 疼痛 

 変形 

 筋力低下 

 ADL 低下 

 QOL 低下 

その他

（           ） 

 関節可動域制限 

 疼痛 

 変形 

 筋力低下 

 ADL 低下 

 QOL 低下 

その他

（           ） 

 関節可動域制限 

 疼痛 

 変形 

 筋力低下 

 ADL 低下 

 QOL 低下 

その他

（           ） 

術式 

 人工関節置換術 

 滑膜切除術 

 関節固定術 

 骨切り術 

 その他

（          ） 

 人工関節置換術 

 滑膜切除術 

 関節固定術 

 骨切り術 

その他

（           ） 

 人工関節置換術 

 滑膜切除術 

 関節固定術 

 骨切り術 

その他

（           ） 

 人工関節置換術 

 滑膜切除術 

 関節固定術 

 骨切り術 

その他

（           ） 

術後問題点 

 関節可動域制限 

 疼痛 

 変形 

 筋力低下 

 ADL 低下 

 QOL 低下 

 その他

（          ） 

 関節可動域制限 

 疼痛 

 変形 

 筋力低下 

 ADL 低下 

 QOL 低下 

その他

（           ） 

 関節可動域制限 

 疼痛 

 変形 

 筋力低下 

 ADL 低下 

 QOL 低下 

その他

（           ） 

 関節可動域制限 

 疼痛 

 変形 

 筋力低下 

 ADL 低下 

 QOL 低下 

その他

（           ） 

以下は記載可能な範囲 

手術時間        分        分        分        分 

出血量         ml         ml         ml         ml 

術前・術後輸血 

凝固因子補充 

あり   /    なし 

ありの場合（         ） 

あり   /    なし 

ありの場合（         ） 

あり   /    なし 

ありの場合（         ） 

あり   /    なし 

ありの場合（        ） 

術後合併症 
あり   /    なし 

ありの場合（         ） 

あり   /    なし 

ありの場合（         ） 

あり   /    なし 

ありの場合（         ） 

あり   /    なし 

ありの場合（        ） 

再手術 
あり   /    なし 

ありの場合（         ） 

あり   /    なし 

ありの場合（         ） 

あり   /    なし 

ありの場合（         ） 

あり   /    なし 

ありの場合（        ） 

基本情報 

 

 

② 基礎疾患 

血友病 A  /  血友病 B  /   その他類縁疾患 /   二次・三次感染 

 

③ 重症度 

（血友病の場合） 
軽度   /    中等度    /    重度 

 

④ 年齢 歳 

 

⑤ 性別 

（〇をつけてください） 
男性   /   女性   /   その他 

 

⑥ HIV 

（〇をつけてください） 
該当   /   非該当 

 

⑦ AIDS 

（〇をつけてください） 
該当   /   非該当 

 

⑧ 既往症・併存疾患（以下の欄に疾患名を記載ください） 

 

⑨ インヒビター 

（血友病の場合） 
該当   /   非該当 

 

⑩ 止血療法（血友病の場合） 

（〇をつけてください） 
定期補充療法   /   オンデマンド療法  /  その他（         ） 

 

⑪ 予備止血療法（血友病の場合） 

（〇をつけてください） 
該当   /   非該当 

 

  

① 生年月日 （西暦）        年/        月/        日 

血友病性関節症身体機能評価（記載可能な場合のみ） 

 

① 評価日時 （西暦）        年/        月/        日 

 

 

 右 1 回目 右 2 回目 左 1 回目 左 2 回目 

握力    
 

片脚立位（開眼）    
 

片脚立位（閉眼）    
 

    
 

 1 回目 2 回目 

10m 歩行試験   

   

 歩行距離 Borg scale（呼吸） Borg scale（下肢） 

6 分間歩行試験   

 

測定時の Barthel index 点 

 

その他評価、スコア 

（JOA スコア、KOOS 等） 
 

 




