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川崎病合并可逆性胼胝体压部病变综合征1例伴文献复习
许  涛   张  林*

无锡市儿童医院心血管内科 (江苏 无锡 214000)

【摘要】目的 总结1例川崎病(KD)合并可逆性胼胝体压部病变综合征(RESLES)的临床及影像学特征，并进行文献复习。方法 回顾性分析2021年2月就诊于无锡市儿
童医院心血管内科的1例KD合并RSELES儿童的临床资料。查阅国内外相关文献数据库，共收集已报道的KD合并RESLES 9例患儿的临床及影像学特点，
并进行分析。结果 本例患儿基础疾病为川崎病。病程第1天起有反复头痛、头晕、轻度嗜睡等脑病表现，行头颅MRI检查显示胼胝体压部卵圆形片状异常
信号影，DWI稍高信号，T2WI稍高信号，ADC稍低信号，符合KD合并RESLES诊断。予人免疫球蛋白及大剂量阿司匹林治疗后患儿症状好转，无冠状动脉
及神经系统并发症，2周后复查头颅MRI患儿胼胝体压部异常信号消失。文献检索共计5篇文献合并本文1例共计9例患儿，均为川崎病病程中出现嗜睡、
幻觉、言语障碍等神经系统症状，行头颅MRI检查提示RESLES，经对症治疗后短期内症状好转，复查头颅MRI胼胝体压部异常信号消失。结论 KD合并
RESLES临床罕见，病程中如出现神经系统症状时应注意排查，确诊依赖于头颅MRI，治疗上以治疗原发病和对症治疗为主，短期内可完全恢复。
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Case Report of Kawasaki Disease Combined with Reversible 
Corpus Callosum Lesion Syndrome and Literature Review
XU Tao, ZHANG Lin*.
Department of Cardiovascular Medicine,Wuxi Children's Hospital, Wuxi 214000, JiangSu Province, China

Abstract: Objective This study aims to summarize the clinical and imaging features of a case of Kawasaki disease(KD)combined with reversible corpus 
callosum lesion syndrome(RESLES), and review the literature. Methods We analyzed the clinical data of a child diagnosed with KD complicated 
with RESLES in Wuxi Children's Hospital on February 2021.the clinical and rsdiolodic data of 9 pediatric patients with the disgnose of KD 
complicated with RSELES reported all over the world were also analyzed. Results The underlying diseases of the patient was Kawasaki disease.
From the first day of the disease course, there were repeated headache, dizziness, mild lethargy and other encephalopathy manifestations.We 
arranged a cranial MRI for the child,It showed oval abnormal signal shadow in the splenium of corpus callosum, slightly hyperintensity on DWI, 
slightly hyperintensity on T2WI, and slightly hypointensity on ADC,which was consistent with the RESLES diagnosis.After treatment with human 
immunoglobulin and high-dose aspirin, the symptoms of the child improved, and no coronary artery or nervous system complications were 
found. cranial MRI was reexamined after two weeks,the abnormal signal of the splenium of corpus callosum disappeared.A total of 9 children 
were reported in the world,They were all suffer from such nervous system symptoms as drowsiness, hallucination and speech disorder in that 
course of Kawasaki disease, and the cranial MRI examination showed RESLES,After symptomatic treatment, the symptoms improved in a short 
period of time, and the abnormal signals in the corpus callosum on cranial MRI were disappeared after reexamination. Conclusion Kawasaki 
disease combined with RESLES is rarely reported. We should pay attention to the possibility of RESLES if children with Kawasaki disease present 
with severe neurological symptoms.The diagnosis depends on cranial MRI. The treatment focuses on the primary disease and symptomatic 
treatment. the patients can completely recover within a short period of time.
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　　可逆性胼胝体压部病变综合征( reversible corpus callosum 
lesion syndrome，RESLES)是一种多种病因引起的累及胼胝体
压部(corpus callosum，SCC)可逆性改变为特征的临床-影像学
综合征。由Garcia-Monco等在2011年提出[1]，近年来逐渐为临
床所认识。其临床表现多样而不典型，症状持续≥12 h可诊断为
伴轻型脑炎/脑病的可逆性胼胝体压部病变(mild encephalitis/
encepha-lopathy with a reversible splenial lesion，MERS)。
2012年Hoshino等[2]提出的MERS诊断标准：(1)神经系统症状起
病，如意识障碍、抽搐、幻觉、言语障碍等；(2)神经系统症状
于10天内完全恢复且无任何后遗症；(3)急性期头颅MRI有胼胝
体压部高信号而T1和T2信号改变轻微；(4)可累及整个胼胝体或
对称性白质病变；(5)１周左右病变消失，无明显萎缩性改变信
号。根据其影像学特点将其分为Ⅰ型(仅累及胼胝体压部)和Ⅱ型
(胼胝体压部受累外对称性白质病变)。不论Ⅰ型还是Ⅱ型，该疾
病病变均可逆，预后良好。目前川崎病(Kawasaki disease，KD)
合并RESLES临床报道罕见，本文通过回顾性研究1例川崎病合
并RESLES患儿的诊疗资料，并结合国内外相关文献进行总结分
析，以提高对该类疾病的认识。

1  临床资料
1.1 一般资料  本研究为回顾性研究。患儿，女，6岁10月，因
“发热、头痛、呕吐1天”于2021-02-06入住无锡市儿童医院儿
神经内科。患儿入院前1天发热，热峰39.3℃，伴有前额部阵发
性胀痛，有头晕，无视物变形、旋转，无黑朦、晕厥，无幻觉
或肢体感觉异常，步态正常，有非喷射性呕吐3次，以“颅内感
染？、脓毒血症”收入院。病程第3天患儿出现躯干部皮肤斑疹
并进行性增多；颈部及锁骨上淋巴结肿大；手足硬肿。病程第4
天患儿出现双眼干性结膜炎；口唇干红、杨梅舌。考虑诊断“川
崎病”，遂转入儿心内科治疗。病程中患儿无咳嗽，无腹泻，食
纳尚可，大小便正常。
　　患儿于2021-02-10日转入儿心内科时查体：体温38.7℃，脉
搏 120次/分，呼吸28次/分，血压96/62mmHg，体重19.5kg。
神志清，轻度嗜睡，对答正常，全身皮肤散在斑疹，卡疤无充
血、水肿。颈软，双眼结膜充血，无分泌物。口唇干红、皲裂，
杨梅舌，双侧扁桃体II°肿大，无分泌物。双侧颈部及左侧锁骨上
可触及数枚肿大淋巴结，最大约2cm*3cm，活动度尚可，无触
痛。心肺查体无特殊。腹软，全腹无压痛，肝脏肋下3cm，质
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软，墨菲氏征阴性，脾肋下未及。掌趾红斑伴有手足硬肿，无膜
状脱皮。颅神经检查正常，四肢肌力、肌张力正常。深浅感觉检
查正常，脑膜刺激征阴性，深浅反射检查正常，病理征阴性。
主 要 辅 助 检 查 ： 血 常 规 ： W B C  2 3 . 4 2 * 1 0 ^ 9 / L 、 N 9 0 . 7 % 、
L3.0%、Hb131g/L、PLT 152*10^9/L、CRP 138mg/L。肝功
能：ALT 1059U/L，AST 1978U/L、ALB 39g/L、BA 283.2umol/
L，TBIL 23umol/L。电解质：血钠 137.2mmol/L。血沉：
65mm/h。血氨 71umol/L。NT-proBNP 1017pg/ml。病原学检
查均阴性。脑脊液检查患儿家属拒绝。颈部B超：双侧颈部皮下
低回声团块，较大约23*28mm。心电图：正常范围心电图。急
性期及恢复期心超：左右冠状动脉均在正常范围内。头颅MRI：
胼胝体压部异常信号，考虑RESLES(图1)。脑电图检查：异常儿
童脑电图：背景节律偏慢(图2)

表1  国内外文献报道的KD合并RESLES 9例临床资料
                  年龄            性别	 神经系统症状       血Na+最低值  脑电图           脑脊液   RESLES            治疗             神经系统后遗症                    CAL                      文献
                                                                                                (mmol/L)                                                分型
1	 14	 女	 头痛视觉幻觉	 128	 正常	        正常	   Ⅰ型	 IVIG 1.8g/kg	 无	 RCA 8mm LAD 5mm	           3
2	 7	 女	 呕吐 嗜睡 谵妄            131	 弥漫性慢波     正常	   Ⅰ型	 IVIG 2g/kg	 无	 无	                                4
                                                            视觉幻觉 情绪障碍	
3	 2	 女	 谵妄 嗜睡 视觉幻觉	 134	 正常	        正常	   Ⅰ型	 IVIG 2g/kg*2次           无	 无	                                5
                                                                                                                                                                                     mPSL(用法未描述)	
4	 7	 女	 谵妄 嗜睡 视觉幻觉	 129	 弥漫性慢波      正常	   Ⅰ型	 IVIG 2g/kg	 无	 无	                                5
5	 8	 男	 谵妄 嗜睡 言语障碍	 119	 额区慢波	        正常	   Ⅰ型	 IVIG 2g/kg*3次            无	 冠脉扩张5mm                        5
                                                                                                                                                                                     CSA  IFX	                     
6	 10	 女	 谵妄 嗜睡 视觉幻觉    127	 弥漫性慢波      正常	   Ⅱ型	 IVIG 2g/kg*2次 	 无	 无	                                5
                                                             情绪障碍 言语障碍	
7	 2	 女	 惊厥 言语障碍	 133	 枕-顶区慢波     正常	   Ⅰ型	 IVIG 2g/kg mPSL       无                无	                                6
                                                                                                                                                                                     30mg/kg*d*3d	
8	 2	 女	 嗜睡 言语障碍	 131	 未描述	         正常	   Ⅰ型	 IVIG 2g/kg  mPSL      无	 无	                                7
                                                                                                                                                                                     30mg/kg*d*3d	
9	 6	 女	 呕吐 嗜睡 头晕 头痛	 137	 背景节律慢       未做	   Ⅰ型	 IVIG 2g/kg  	 无	 无	                            本文
注：IVIG：人免疫球蛋白；mPSL:甲泼尼龙；CsA：环孢素A；IFX：英夫利西单抗；CAL：冠状动脉病变；RCA：右冠状动脉；LAD：左前降支。

　　治疗及随访：入院后予头孢匹胺抗感染，甘草酸二铵保肝治
疗，患儿头痛、头晕好转但仍有反复发热，并出现各川崎病典型
症状体征。诊断RESLES后未予特殊治疗。确诊川崎病后停用头
孢匹胺，予大剂量阿司匹林及人免疫球蛋白治疗，予丙球应用后
次日患儿体温恢复正常，未再诉有头晕、头痛，02-14日患儿出
院。出院后定期随访至今，患儿心超冠状动脉内径正常。出院后
2周患儿复查头颅MRI正常。
1.2 文献检索  以“Kawasaki disease”、“reversible splenial 
lesion syndrome”、“mild encephalitis/encepha-lopathy 
with a reversible splenial lesion”为检索词，在生物医学文献
数据库(PubMed)、中国生物医学文献数据库(CBM)、中国知网、
万方数据知识服务平台中进行检索，共检索到国内文献0篇，国
外文献5篇，包括本文1例在内共报告川崎病合并可逆性胼胝体压
部病变综合征9例[3-7](表1)。

1A

2

1B 1C 1D 1E

图1 KD合并RESLES急性期患儿头颅MRI结果：SCC见卵圆形片状异常信号影。图1A：
T1WI 等信号；图1B：T2WI 稍高信号；图1C：DWI稍高信号；图1D：T2 Flair稍高信
号；图1E：ADC稍低信号。图2 KD合并RESLES患儿脑电图结果：背景活动偏慢：清静
安静闭目状态下双侧枕区6-7Hz低-中波幅混合节律，左右大致对称。
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2  讨   论
　　川崎病是一种发病机制不明的急性发热性全身性血管炎性疾
病，临床表现以抗生素治疗无效的发热、双眼干性结膜炎、口唇
及口腔粘膜病变、多形性皮疹、颈部淋巴结肿大及肢端病变为主
要特点。冠状动脉损害是其主要且最重要的并发症，除此之外，
全身多个系统均可受累。神经系统受累主要表现有无菌性脑膜
炎、单侧面神经炎、惊厥、共济失调等[8-9]。有研究认为在川崎
病急性期合并神经系统并发症的患儿其冠脉损害的发生率较高
(19%)[10]，而Takanashi J[5]研究认为KD合并RESLES也似乎有着
更高的冠脉损害发生率。
　　RESLES是一种新的临床影像学综合征，病因复杂，儿童患
者以轮状病毒、流感病毒、EB病毒、支原体等感染诱发常见，
此外癫痫发作及抗癫痫药物的应用亦是常见原因[11]，而其在川
崎病患儿中罕有发现。本文报道患儿，根据其症状体征及实验
室检查，符合KD[12]和RESLES的诊断标准。包括本文1例目前共
有9例KD合并RESLES/MERS患儿报道。9例患儿中8例为女性，
尚需更多样本研究其有无性别差异。发病年龄2-14岁，平均年
龄6.4±3.8岁，相较于川崎病5岁以下的好发年龄偏大，可能与
RESLES发病机制有关(婴幼儿神经纤维髓鞘发育不成熟)。神经系
统症状以谵妄、嗜睡等非特异性症状为主，部分患儿表现为言语
障碍(4/9)、视觉幻觉(5/9)、情绪障碍(2/9)、抽搐(1/9)等，这与
胼胝体联络两侧大脑半球间的运动、感觉、语言以及视听等功能
受损有关。文献所述患儿神经系统症状持续时间短，均无遗留神
经系统后遗症，这也与其胼胝体的影像学特征相一致。
　　KD合并RESLES发病机制尚不明确。根据既往对其他病因引
起的RESLES研究认为，细胞毒性脑水肿尤其是兴奋性神经毒素
脑水肿为本病重要的病理生理机制，由于胼胝体压部的髓鞘中含
水量多且对于水电解质紊乱自我调控能力差，导致此部位更容易
发生髓鞘层的分离和髓鞘间隙水肿，但其并不会导致神经纤维损
伤[13]。有学者研究认为感染所致炎症细胞的浸润、血液中炎症
因子的释放、氧化应激等参与了RESLES中细胞毒性脑水肿的发
病机制[14-15]。而在川崎病中，急性期全身免疫系统的激活是其中
心特征，其病理检查可见血管周围大量的炎性细胞浸润[16]，血
液中多种促炎细胞因子及趋化因子如肿瘤坏死因子-α、血管内皮
生长因子、白介素-1、白介素-6、基质金属蛋白酶9显著升高，
导致血管内皮细胞的损伤、血管渗漏、低白蛋白血症[17]。而这
些病理生理机制均可以导致患儿组织水肿表现，既往在川崎病组
织病理学检查中也确实发现了脑水肿表现[18]。此外，Sato T等认
为川崎病患儿由于自身的脑血管炎导致的脑灌注压降低也有可能
导致RESLES[4]。低钠血症亦被认为是RESLES重要发病机制[19]，
而在川崎病中，低钠血症亦常见，且低钠血症的川崎病患儿有较
高的冠脉损害和川崎病休克综合征发生率[20-21]。本文中，以134-
144mmol/L为标准值[6]，10例患儿中有7例患儿存在低钠血症，
提示低钠血症可能参与了川崎病合并RESLES的发病过程。
　　RESLES由于其症状的自限性且不遗留神经系统后遗症，一
般无特异性治疗，临床主要针对原发病治疗和对症治疗为主。有
学者给予部分神经系统症状重的患儿以糖皮质激素或人免疫球蛋
白治疗，预后较好[22-23]。在川崎病中，人免疫球蛋白是川崎病的
标准治疗之一，糖皮质激素在IVIG无反应型川崎病及重症川崎病
中的有效性和安全性也得到确认，这与RESLES的治疗有着良好
的共性。本文川崎病合并RESLES的9例患儿中，所有患儿均给予
了人免疫球蛋白治疗，有2例患儿因为抽搐、言语障碍等另给予
甲泼尼龙30mg/(kg.d)冲击治疗，所有患儿短期内复查头颅MRI胼
胝体异常信号均消失，无神经系统后遗症出现。目前川崎病合并
RESLES积累病例较少，糖皮质激素应用的必要性和剂量选择尚
有待进一步评估。

　　本文通过我院1例结合既往报道的9例川崎病合并RESLES患
儿的临床、影像学特点进行分析，以期增加我们对于这类疾病的
认识。期待后续更多相关病例的积累，进行进一步的临床、放射
学和免疫学研究，以明确川崎病合并RESLES的发病率、机制和
预后。
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