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はじめに

レストレスレッグス症候群（restless legs syndrome; RLS）
は主に，夜間，安静時生じる異常感覚を伴う下肢を動かしたい
という強い衝動により，不眠をきたす感覚運動障害である 1）．
通常は下肢の異常感覚を主体とするが，下肢以外の身体部位
が優位症状となる restless arms2）や restless abdomen3）も RLS

亜型として稀ながら報告がある．一方，基底核，放線冠や内
包などの脳血管障害後に 2次的にRLSを生じることが報告さ
れている 4）．我々は内包後脚の脳梗塞直後より両肩に限局し
た異常感覚を呈し，ドパミン作動薬の反応性からもRLS亜型
“restless shoulder” と考えられた症例を報告する．

症　　例

患者：70歳女性
主訴：呂律緩慢，左上下肢の脱力
既往歴：子宮筋腫にて子宮全摘．常用薬なし．
嗜好：喫煙 20歳～25歳まで 20本 /日，飲酒なし．
家族歴：特記すべきことなし．
現病歴：2016年 10月某日午前 6時起床時に呂律緩慢，左

上下肢の脱力が出現したため当院へ救急搬送された．
入院時一般身体所見：体温 36.0°C，血圧 210/104 mmHg， 

脈拍 80/min・整，胸腹部に異常なし．神経学的所見：意識清

明．脳神経領域では麻痺性構音障害のほか異常はなかった．
運動系では左不全片麻痺を認めた．腱反射は左上下肢にて亢
進していたが病的反射はみられなかった．感覚系では表在・
深部感覚ともに異常はなかった．血液検査では軽度肝障害
（AST 35 U/l, ALT 51 U/l, γ-GTP 70 U/l,）および脂質異常（T-Cho 

242 mg/dl，TG 206 mg/dl，HDL 47 mg/dl，LDL 154 mg/dl）を認め
た．空腹時血糖は 129 mg/dl，HbA1cは 5.9％であった．血清クレ
アチニン 0.56 mg/dl，UN 14 mg/dl，eGFR 79.9 ml/min/1.73 m2と腎
障害はなく，Hb 14.2 g/dlと貧血もなかった．血清鉄（87 μg/dl）
や血清フェリチン（57.4 ng/ml）の低下はなかった．頭部MRI

検査では拡散強調画像にて右内包後脚に高信号変化を認め，
同部位は FLAIR画像では淡い高信号変化を示した．MR 

angiographyでは右中大脳動脈の壁不整を認めたが，主幹動脈
の狭窄は明らかではなかった（Fig. 1）．入院時よりアルガトロ
バン，クロピドグレル，エダラボンにて加療を開始したが，
同日左不全片麻痺の増悪があり，branch atheromatous disease

（BAD）と考えられた．左上肢は完全麻痺となったため，低
分子デキストラン，アスピリンを追加した．発症第 7日目に，
入院日（発症第 1日目）より両肩の異常感覚があり，そのた
めに入眠が困難となっていたことが聴取された．両肩の異常
感覚は肩を動かしたくてたまらないという衝動に伴って生
じ，安静時，夜間就寝前に出現し，肩の運動やさすったりす
ると改善した．以上よりRLSの診断基準を肩に置き換えた場
合にその 4徴を満たし，RLS亜型と考えられた．発症第 12日
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目よりプラミペキソール 0.125 mg/日就寝前投与を開始した．
2日後には症状は有意に改善したがまだ症状の残存がみられ
たため発症第 18日目に 0.25 mg/日に増量したところ，発症
第 24日目には両肩の異常感覚はほぼ消失し，不眠症状も消失
した．発症第 28日目に他院へリハビリテーション目的に転院
となった．

考　　察

本症例は内包後脚梗塞発症直後より，両肩に限局した異常
感覚を認めた．RLS診断基準の下肢を肩に置き換えるとすべ
て満たし，ドパミン作動薬への良好な反応性からRLS亜型の
一つと考えられた．RLSの病因として中枢鉄利用障害，ドパ
ミン神経系の機能障害，脳・脊髄の興奮性増大，遺伝的素因
の関与，微小循環障害などが推定されている 5）～7）．2次性RLS

として妊娠，鉄欠乏性貧血や慢性腎臓病末期が知られている．
本症例では RLSの既往や家族歴，腎障害や血清鉄欠乏はな
く，脳梗塞発症との時間的関係から内包後脚の障害により 2

次的に RLS亜型（restless shoulder）が出現した可能性が考え
られた．
視床下部A11からの脊髄への下行性ドパミン作動性の軸索

は長く，その統合性は加齢変化や病理学的変化に脆弱であり，
脊髄ドパミン終末の尾側から吻側への脆弱な細胞機能の障害
が特発性 RLS発症の機序の一つとして考えられている 5）．し
かし，本症例では BAD後に引き続き生じた 2次性 RLS亜型
で，虚血がレンズ核から線条体へ及んでいた可能性があり，
これとは別の基底核ループの障害が RLS亜型の発症に関与
した可能性が示唆された．

RLS亜型では何らかの病理学的，機能的または病変部位の
相違などにより下肢以外の身体部位が単独，または優位に障
害されている状態である．Table 1に本症例や当科外来を受診

した 3症例を含む下肢以外の身体部位の restlessnessが単独，
または優位症状となる RLS亜型の症例報告を示す 2）3）8）～16）．
RLS亜型は本例を含め 19例（下腹部～会陰部 6例，腹部 5例，
胸背部 4例，腕 3例，肩 1例）であった．年齢は 43～83歳で
あり，罹病期間は 1日～20年であった．RLS合併のない例は
14例（73.7％），RLSが RLS亜型発症に先行したのが 2例
（10.5％），RLSと RLS亜型が同時発症したのが 1例（5.3％），
RLS発症後に RLS亜型が生じたのが 2例（10.5％）であった．
排尿で改善する下腹部～会陰部の異常感覚を伴う RLS亜型
は restless bladderとして報告されている 9）12）．肘部と下腹部
の restlessnessを合併した症例は 1例（5.3％）みられた．共存
疾患と関連する2次性RLS亜型が考えられたのは9例（47.4％）
（パーキンソン病 4例，閉塞性睡眠時無呼吸症候群 3例，脳梗
塞 1例，鉄欠乏性貧血 1例）であった．鉄剤のみによる症状改
善例は 1例（5.3％），ドパミン作動薬による症状改善例は 16

例（84.2％），クロナゼパムによる改善例は 2例（10.5％）で
あった．1次性，2次性を含めて RLS亜型として肩のみに限
局する restless shoulderの報告は本症例のみであった．

RLSでは L4-S1分節の脊髄中枢側の興奮性増大および視床
下部 A11からのドパミン作動系の変化が推定されるが，
restless abdomenでは T7～T12分節に対応する胸髄分節の何
らかの障害が関与した可能性が考えられている 3）．本症例の
両肩の異常感覚の分布からはC5領域の障害が推定された．本
症例では頸椎病変の精査は未施行であり，潜在性 C5病変が
脳梗塞によって顕在化した可能性やその併存が両側性の肩の
異常感覚の発現に寄与した可能性は否定できない．Wooら 17）

の脳梗塞後に RLSを呈した報告では橋被蓋部梗塞後 RLSは
片側性に生じ，放線冠・基底核近傍梗塞後 RLSは両側性に生
じた．梗塞部位の相違により片側性，両側性 RLSの差異が生
じたことに関して，大脳皮質から基底核へは両側性に解剖学
的・機能的神経支配があることを考察している．推測の域を

Fig. 1　Brain MRI and MR angiography of the patient on admission.

Diffusion-weighted imaging (3.0 T; TR 4,500.0 ms, TE1 68.0 ms, TE2 112.0 ms) showed a high signal intensity in the right posterior limb of the 

internal capsule (A). Fluid attenuated inversion recovery imaging (3.0 T; TR 12,000.0 ms, TE 115.0 ms) shows the corresponding areas of sub-

tle high signal intensity (arrowheads) (B). MR angiography shows no severe stenosis or occlusion of the main cerebral arteries, but the irregu-

larities of the right M1 segment of middle cerebral artery are noted (C).



Restless shoulderを呈した内包後脚梗塞の 1例 57：713

Ta
bl
e 
1　

Pa
tie

nt
s 

w
ith

 is
ol

at
ed

 o
r 

pr
ed

om
in

an
t r

es
tle

ss
ne

ss
 o

f b
od

y 
pa

rt
s 

ot
he

r 
th

an
 th

e 
le

gs
.

A
ut

ho
r

Ye
ar

A
ge

 (Y
)/

 
Se

x
T

he
 b

od
y 

pa
rt

s 
in

vo
lv

ed
 

(o
th

er
 th

an
 th

e 
le

gs
)

Sy
m

pt
om

  
du

ra
tio

n
A

ct
iv

iti
es

 th
at

 im
pr

ov
e 

 
sy

m
pt

om
s

Fa
m

ily
 h

is
to

ry
  

of
 R

L
S

C
om

or
bi

d 
or

 S
ub

se
qu

en
t 

em
er

ge
nc

e 
of

 R
L

S
P

L
M

S
L

ab
or

at
or

y 
te

st
 r

es
ul

ts
C

om
or

bi
d 

di
se

as
es

Tr
ea

tm
en

t

W
yl

ie
15

)
20

06
66

/F

Pe
ri

ne
um

 (R
es

tle
ss

 g
en

ita
l 

sy
nd

ro
m

e)

5 
ye

ar
s

Se
xu

al
 a

ct
iv

ity
N

ot
 d

es
cr

ib
ed

N
o

N
ot

 e
xa

m
in

ed
L

ow
 e

st
ra

di
ol

 le
ve

ls
U

nr
em

ar
ka

bl
e

R
is

pe
ri

do
ne

 2
 m

g

A
qu

in
o10

)
20

14
65

/F
3 

ye
ar

s
St

an
di

ng
, o

r 
w

al
ki

ng
N

ot
 d

es
cr

ib
ed

N
o

N
o

U
nr

em
ar

ka
bl

e
P

D
L

ev
od

op
a/

D
C

I 3
00

 m
g 

fo
r 

P
D

. 
P

ra
m

ip
ex

ol
e 

0.
25

 m
g

Sa
w

am
ur

a16
)

20
15

62
/F

2 
ye

ar
s

W
al

ki
ng

N
ot

 d
es

cr
ib

ed
N

o
N

ot
 e

xa
m

in
ed

U
nr

em
ar

ka
bl

e
P

D
C

lo
na

ze
pa

m
 w

ith
 P

ra
m

ip
ex

ol
e 

0.
25

–0
.7

5 
m

g

A
nt

el
m

i9)
20

13
43

/F

L
ow

er
 a

bd
om

en
/p

er
in

eu
m

 
(r

es
tle

ss
 b

la
dd

er
)

5 
ye

ar
s

U
ri

na
tio

n
N

eg
at

iv
e

N
o

N
ot

 d
es

cr
ib

ed
U

nr
em

ar
ka

bl
e

U
nr

em
ar

ka
bl

e
P

ra
m

ip
ex

ol
e 

0.
18

 m
g

47
/M

4 
ye

ar
s

Ye
s

N
o

N
ot

 d
es

cr
ib

ed
N

ot
 d

es
cr

ib
ed

U
nr

em
ar

ka
bl

e
P

ra
m

ip
ex

ol
e 

0.
18

 m
g

Su
zu

ki
12

)
20

15
83

/F
1 

ye
ar

N
eg

at
iv

e
Ye

s.
 2

 y
ea

rs
 b

ef
or

e 
 

th
e 

on
se

t o
f r

es
tle

ss
 

bl
ad

de
r

N
ot

 e
xa

m
in

ed
L

ow
 s

er
um

 fe
rr

iti
n 

le
ve

ls
H

yp
er

te
ns

io
n,

  
at

ri
al

 fi
br

ill
at

io
n

R
ot

ig
ot

in
e 

2.
25

 m
g 

in
 

co
nj

un
ct

io
n 

w
ith

 p
ra

m
ip

ex
ol

e 
0.

12
5 

m
g

P
ér

ez
-D

ía
z3)

20
11

62
/M

A
bd

om
en

14
 y

ea
rs

Si
tt

in
g 

up
 o

r 
w

al
ki

ng

N
eg

at
iv

e
N

o
Ye

s
U

nr
em

ar
ka

bl
e

U
nr

em
ar

ka
bl

e
P

ra
m

ip
ex

ol
e 

0.
18

–0
.6

5 
m

g

62
/M

6 
ye

ar
s

N
eg

at
iv

e
N

o
Ye

s
L

ow
 fe

rr
iti

n 
le

ve
l

Ir
on

 d
ef

ic
ie

nc
y 

an
em

ia
 d

ue
  

to
 B

ar
re

tt
 e

so
ph

ag
us

P
ra

m
ip

ex
ol

e 
0.

18
–0

.7
0 

m
g,

 
or

al
 ir

on
, p

re
ga

ba
lin

 1
50

 m
g

62
/F

1 
ye

ar
N

eg
at

iv
e

Ye
s　

6 
m

 la
te

r
Ye

s
U

nr
em

ar
ka

bl
e

A
ne

m
ia

 r
el

at
ed

 to
 in

te
rf

er
on

 
an

d 
ri

ba
vi

ri
n 

th
er

ap
y 

fo
r 

a 
he

pa
tit

is
 C

 in
fe

ct
io

n

P
ra

m
ip

ex
ol

e 
0.

18
 –

 0
.3

6 
m

g

Su
zu

ki
13

)
20

14
65

/F
7 

m
on

th
s

Ju
m

pi
ng

 o
n 

th
e 

be
d,

 s
it-

up
s,

 
an

d 
pr

es
si

ng
 a

n 
ic

e-
pa

ck
 o

nt
o 

he
r 

st
om

ac
h

N
eg

at
iv

e
N

o
N

ot
 e

xa
m

in
ed

A
ne

m
ia

 (H
b 

9.
5 

g/
d l

)
Sy

m
pt

om
s 

ap
pe

ar
ed

 ju
st

  
af

te
r 

ch
ol

ec
ys

te
ct

om
y

Ir
on

C
as

e 
1

20
14

61
/F

1 
ye

ar
W

al
ki

ng
, s

cr
at

ch
in

g 
he

r 
ab

do
m

en
N

eg
at

iv
e

Ye
s.

 S
im

ul
ta

ne
ou

sl
y

N
ot

 e
xa

m
in

ed
U

nr
em

ar
ka

bl
e

A
cr

om
eg

al
y,

 O
SA

S,
 C

ro
hn
ʼs 

di
se

as
e

R
ot

ig
ot

in
e 

2.
25

 m
g

U
m

eh
ar

a14
)

20
10

55
/M

C
he

st
 a

nd
 b

ac
k

3 
da

ys
N

eg
at

iv
e

Ye
s.

 3
 d

ay
s 

af
te

r 
 

on
se

t o
f r

es
tle

ss
  

ch
es

t a
nd

 b
ac

k

N
ot

 e
xa

m
in

ed
N

ot
 d

es
cr

ib
ed

U
nr

em
ar

ka
bl

e
C

lo
na

ze
pa

m
 0

.5
 m

g

A
nd

o8)
20

16
73

/M

U
pp

er
 b

ac
k

N
ot

 d
es

cr
ib

ed
M

ov
in

g 
th

e 
bo

dy
N

ot
 d

es
cr

ib
ed

N
o

N
ot

 e
xa

m
in

ed
U

nm
ar

ka
bl

e
D

ia
be

te
s 

m
el

lit
us

P
ra

m
ip

ex
ol

e 
0.

12
5 

m
g

81
/F

N
ot

 d
es

cr
ib

ed
N

ot
 d

es
cr

ib
ed

N
o

N
ot

 e
xa

m
in

ed
U

nr
em

ar
ka

bl
e

Si
ck

 s
in

us
 s

yn
dr

om
e 

an
d 

P
D

L
ev

od
op

a/
D

C
I 3

00
 m

g 
fo

r 
P

D
. 

P
ra

m
ip

ex
ol

e 
0.

12
5 

m
g

Su
zu

ki
11

)
20

13
82

/M
L

ow
er

 b
ac

k
1 

ye
ar

R
ub

bi
ng

 h
is

 lo
w

er
 b

ac
k 

on
 th

e 
be

d 
sh

ee
t o

r 
w

ith
 h

is
 fi

ng
er

s
N

eg
at

iv
e

N
o

N
ot

 e
xa

m
in

ed
U

nr
em

ar
ka

bl
e

P
D

R
op

in
ir

ol
e 

0.
25

–0
.5

 m
g 

w
ith

 
le

vo
do

pa
 2

00
 m

g

H
or

va
th

2)
20

08
L

at
e 

50
 s

/M
A

rm
s

20
 y

ea
rs

St
re

tc
hi

ng
/s

cr
at

ch
in

g 
hi

s 
ar

m
s,

 p
ut

 th
em

 u
nd

er
 c

ol
d 

w
at

er

N
ot

 d
es

cr
ib

ed
N

o
Ye

s,
 b

ut
 P

SG
  

no
t p

er
fo

rm
ed

U
nr

em
ar

ka
bl

e 
ex

ce
pt

 fo
r 

an
 in

cr
ea

se
d 

Ig
E

 le
ve

l
H

ay
 fe

ve
r, 

as
th

m
a,

 c
or

on
ar

y 
by

pa
ss

 s
ur

ge
ry

P
ra

m
ip

ex
ol

e 
0.

5–
1.

5 
m

g

C
as

e 
2

20
13

60
/M

E
lb

ow
 a

nd
 lo

w
er

 a
bd

om
en

3 
m

on
th

s
W

al
ki

ng
/T

w
is

tin
g 

th
e 

w
ai

st
N

eg
at

iv
e

N
o

N
ot

 e
xa

m
in

ed
U

nr
em

ar
ka

bl
e

G
ou

t, 
O

SA
S

P
ra

m
ip

ex
ol

e 
0.

12
5 

m
g

C
as

e 
3

20
14

55
/M

E
lb

ow
3 

m
on

th
s

C
ol

d 
fo

m
en

ta
tio

n,
 m

ov
in

g 
th

e 
ar

m
N

eg
at

iv
e

Ye
s.

 2
 m

on
th

s 
be

fo
re

  
th

e 
on

se
t o

f r
es

tle
ss

 
el

bo
w

N
o

U
nr

em
ar

ka
bl

e
O

SA
S,

 h
ay

 fe
ve

r
R

ot
ig

ot
in

e 
2.

25
 m

g

P
re

se
nt

 c
as

e
20

17
70

/F
Sh

ou
ld

er
A

cu
te

 o
ns

et
 

fo
llo

w
in

g 
st

ro
ke

R
ub

bi
ng

 a
nd

 m
ov

in
g 

th
e 

sh
ou

ld
er

s
N

eg
at

iv
e

N
o

N
ot

 e
xa

m
in

ed
U

nr
em

ar
ka

bl
e

A
cu

te
 is

ch
em

ic
 s

tr
ok

e
P

ra
m

ip
ex

ol
e 

0.
12

5–
0.

25
 m

g

O
SA

S 
=

 o
bs

tr
uc

tiv
e 

sl
ee

p 
ap

ne
a 

sy
nd

ro
m

e,
 R

L
S 

=
 r

es
tle

ss
 le

gs
 s

yn
dr

om
e,

 P
L

M
S 

=
 p

er
io

di
c 

lim
b 

m
ov

em
en

t d
ur

in
g 

sl
ee

p,
 P

SG
 =

 p
ol

ys
om

no
gr

ap
hy

, P
D

 =
 P

ar
ki

ns
on
ʼs 

di
se

as
e.



臨床神経学　57巻 11号（2017：11）57：714

出ないが，本症例では BADであり内包後脚近傍の視床基底
核ループが障害された結果，両側性の異常感覚が生じた可能
性が考えられた．本症例では表在・深部感覚障害はなく，運
動麻痺は左上下肢に限局していたことから，両肩の異常感覚
が脳梗塞後の感覚運動症状によって 2次的に生じた可能性は
否定的であった．Leeら 4）の検討では急性期脳梗塞患者 137

例のうち，17例（12.4％）が脳血管障害後 RLSと診断され
た．RLS発症例の脳病変部位は基底核 30％，橋 22％，視床
14％，内包 13％，大脳皮質 1.9％であり，RLSは脳梗塞発症
1週間以内に出現し，2/3が両側性，1/3は片側性であった．
本症例では発症第 1日目より両側性の症状を認め，病変部位
は内包後脚であった．脳梗塞後の RLSや本症例の restless 

shoulderも含めた RLS亜型が少ない理由として，軽症例が見
逃されている可能性や脳の局在障害に加えて RLS/RLS亜型
の発症には他の環境・遺伝学的素因が関与している可能性が
ある．
一方，RLSでは周期性四肢運動を高率に合併するため，夜

間の交感神経活動亢進，高血圧をきたし脳血管障害の危険因
子となりうる．本症例では睡眠ポリグラフ検査は未施行で
あったが，入院中に周期性四肢運動は観察されなかった．
Guptaら 18）の検討では急性期脳血管障害 346例のうち 10.1％に
脳梗塞発症前からのRLSを認めた．脳血管障害発症に先行し
て RLSがあった群の特徴として RLS症状は片側性または非
対称性が多く，脳血管障害は対側の皮質下病変が多かった．
RLSの罹病期間が 10年以上であると無症候性脳梗塞のリス
クとなるという報告もある 19）．
内包後脚の急性期脳梗塞後に両肩の restlessnessをきたし

RLS亜型と考えられた症例を経験した．異常感覚の発現部位
（腕，肩，体幹，下肢）と病変部位との関連や片側病変により
両側性に異常感覚が発現することに関する病態生理はいまだ
不明な点が多く，さらなる症例の蓄積による検討が必要であ
る．脳血管障害後の不眠の原因の一つに RLSおよび RLS亜
型にも注意を要する．
本報告の要旨は，第 220回日本神経学会関東・甲信越地方会で発表

し，会長推薦演題に選ばれた．
※本論文に関連し，開示すべき COI状態にある企業，組織，団体

はいずれも有りません．
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Restless shoulderを呈した内包後脚梗塞の 1例 57：715

Abstract

A 70-year-old woman presenting with restless shoulder  
following posterior internal capsule infarction

Takeo Matsubara, M.D.1), Keisuke Suzuki, M.D., Ph.D.1), Madoka Okamura, M.D., Ph.D.1), Tomohiko Shiina, M.D.1), 
Masayuki Miyamoto, M.D., Ph.D.2), Toshiki Nakamura, M.D., Ph.D.3) and Koichi Hirata, M.D., Ph.D.1)

1)Department of Neurology, Dokkyo Medical University  
2)Department of Clinical Medicine for Nursing, Dokkyo Medical University School of Nursing  

3)Department of Neurology, Rehabilitation Amakusa Hospital

A 70-year-old woman noticed difficulty in speech and weakness of the left upper and lower limb upon awakening. 
Neurological examination showed dysarthria and left hemiparesis. No sensory disturbance was observed. Brain MRI 
revealed acute infarction in the right posterior limb of the internal capsule. On the hospital day 1, she developed the 
abnormal sensations restricted to the bilateral shoulders, resulting in difficulty initiating sleep. On laboratory data, renal 
function and serum hemoglobin and ferritin levels were normal. When four essential features of restless legs syndrome 
(RLS) were applied to her shoulders, the patient met RLS criteria. Following low dose pramipexole treatment, the 
abnormal sensation of the shoulders and insomnia significantly improved. We should be aware of the possibility of RLS or 
its variant, including “restless shoulder” of our patient, for the cause of insomnia following acute ischemic infarction.

(Rinsho Shinkeigaku (Clin Neurol) 2017;57:711-715)
Key words:  restless shoulder, posterior internal capsule infarction, restless legs syndrome


