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先天性脊椎骨端異形成症に合併した高度内反股の手術経過
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婆 旨 先天性脊椎骨端異形成症の2 例4般に合併した高度内反股に対する大腿脅外反伸展骨切

り術の長期経過について報告した. 初回手術時年齢は5歳と 6歳， 術後経過期聞は9 年と 12 年で

あった， 術前 2 般に軽度股関節痛があり， 2 例は量産行と高度膝推前湾増強と股関節風幽拘縮を認め.

4般のJOAscore は平均86点であった術前の股関節X線写真では， 4般に 頚部骨縞線部での高度

内反般を， その中の2 股に偽関節を認めた. 術後， 変形矯正と偽関節部の骨癒合が得られ， 腰椎前

湾と般関節屈曲拘縮の軽減と敏行の改善をみた. 最終調査時，2 例に軽度敏行があったが，事奪痛はな

く， 4般のJOAscore は平均91点で臨床的には良好であった股関節X線写真では， 2 股が内反腐

平股， 2 般は外反扇平般であったが，関節の適合性は良好であった本症に合併した高度の内反股に

対する外反伸展管切り術は. 変形の矯正に有用であった.

はじめに

我々は先天性脊椎骨端異形成症に合併した高度

内反股の2例4股に対し 内反変形を矯正し， 変

形の進行防止と股関節機能の改善を図るため観血

的治療を行ってきたが， 今回その治療後の長期経

過について報告する.

し， 腰椎前寄港強， 腹部 ・殿部突出. 股関節の

30--35・の屈曲拘縮， 股関節外転・内旋制限， 骨盤

前傾を認めた . 4股の術前の JO A scoreは平均 86

点(8 0----91 点)であった脊柱X線写真では椎体

の罵平化と洋梨状変形， 軸稚歯突起分離と環軸稚

不安定性を認めた.

術前の4股の股関節X線写真では，頚体角は平

均73・( 57--960)， Hilgenreiner epiphy記al angle 

(HE角と略すいは平均94・( 59--120・)であり， 高

度内反股を認めた. また4股には頚部管端線の垂

直化と骨透明帯の拡大， 骨頭の骨化遅延などの異

常所見も認めた. 1 例2股は骨端線部に異常可動

性があり， 偽関節となっていた

対象症 例

症例は， 男児1 例， 女児1例の2例4股であっ

た 初回手術時年齢は 5歳と 6歳， 術後経過期聞

は9 年と12年，調査時年齢は19歳と20歳であっ

た

術前， Trendelenb urg鍛行が2例共にあり，軽

度の歩行時痛がl 例2股にあった. 2例の身長は

87cm. 89cmであり， 共に体幹短縮型小人を呈

手術手技

手術は内反股の矯正と股関節屈曲拘縮と腰椎前

Key words: congenital spondyloepiphyseal dysplasia (先天性脊縫骨端異形成痘). coxa vara(内反般にfemoral
valgus ostetomy(大腿骨外反骨切り術)
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図1.
症例1 : 6歳. 女児
a : 6歳時の術前， 両側の

内反般と管綿線の垂直
化を認め， 頚体角は右

82・'左96'， HE角は右
75"， 左59・であった

b :外反骨切り術後
c : 10歳時， 両般の外反股

を 認 め. 頚 体 角 右
136・，左125'， HE角右
25'， 左20・であった.

d :両肢の頚体角は145・
で外反般である 右股は関節の薦平化， 左股は頚部短縮と大転子高位を伴う球状関節を呈し 両側骨頚頭頂部に
骨6tH霊像を認める.

湾増強変形の改善のために股関節周囲筋解離術と

大腿骨外反伸展管切り術を行った 股関節周囲筋

解離術は. 長内転筋と薄筋の恥骨起始部， 腸腰筋

鍵の小転子付着部， 大腿直筋鍵の下前腸骨練起始

部で各筋を切鍵した 外反伸展骨切りは大腿骨転

子閉または転子下で行い， 内固定は blade-plate

を用いたが， 偽関節例ではbladeを偽関節部を買

通して骨頭まで刺入した. 初回の骨切り術時の矯

正角度は，1 股 が6 0・外反40・伸展，他の両側擢患の

偽関節のl 例2股が9 0 ・外反30・伸展であった し

かし こ れらの3股は初回 手術時に大きな外反骨

切りと伸展骨切りを同時に行ったため手技的には

かなり難しく， 矯正不足や内反変形再発， 骨切り

部の偽関節などのため再度の骨切り術を要した.

1 股では手技的な理由で40'外反 骨切り術を行っ

てから，その1 0 か月後に35 ・伸展骨切り術を追加

し 再発もなく良好な変形の矯正を得た. 最終の

大腿骨骨切り術後， 全般で内反変形の矯正と{為関

節の骨癒合が得られた.

結 果

最終手術後1 �2年の1O�1l歳時の時点、では，

2例とも奏痛はなく，股関節 屈曲拘縮の消失と腰

椎前湾増強の軽減が得られ， 股関節可動峻も正常

となったが，程度の Trendelenburg鍛行が残存し

た 股関節X線写真では，1 例 2 股は外反股， 他

のl例2般は内反般の辿践と高度の骨頭軟骨の骨

化遅延を認めた 4股の頚体角は 平均122・(11 0

�136・)， HE角は平均3 1'(20�42・)で術前に比ぺ

内反股は改善した.

最終手術後9�1 2年経過した19 �20歳時の最

終調査時には， 2例 とも終痛や日常生活動作の制

限はなかったが， 軽度のTrendelenburg鍛行が

あった4股には股関節の経度 屈曲と外転制限が

あったが， 調 査 時 のJOA scoreは 平 均91 点

(9 0�93 点 )であり臨床的には良好であった.股関

節X線写真では，1 股は頚部短縮と大転子高位を

伴う球状関節であったが， 全股で変形が遂行し

1 例2股は外反篇平股， 他の1例2股は高度に変

形した内反篇平股を呈していた. しかし 全股の

股関節の適合性は得られていた. 頚体角は平均

11 5・( 78�1 45・)であり， 1O�11歳時に比べて平均

値が7・減少したが，2股はより内反股，2股はより

外反股となっていた.

症例供覧

症例1 : 6歳， 女児

6歳時の術前には鍛行と 両股の軽度歩行時痛が

あり，JOAscoreは右 8 0 点、， 左 81 点、であった.

股関節X線写真では両股に高度内反股を認めた

(図1 -a). 6歳時に右股の6 0・外反40・伸展骨切り

術，7歳時に右股の40・外反骨切り術と左股 の40・
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外反骨切り術. 8歳時に左股の35.{'申展骨切り術を

行い， 変 形は矯正され(図1 b). 術後手奪痛は消失

し敏行も軽減した.1 0続時の股関節X線写真で

も外反股であった(図 1c). 20歳の調査時には軽

度鍛行があり. JOA scoreは右9 0 点， 左92点で

あった.股関節X線写真では両股は外反股であっ

たが ， 右股は関節商が罵平化し 左股は頚部短縮

を伴う球状関節となっていた. 両側骨頭頭頂部に

は骨鑑腫像を認めたがs 関節適合性は良好であっ

た(図1 d). 

症 例2: 5歳， 男児

5歳時の術前，高度の被行， 腰椎前奪増強(図2

a). 35・の股関節屈曲拘縮などを認め. JOAscore 

は右91 点， 左9 0 点であった両股関節X線写真

では高度内反股， 骨頭の高度の骨化遅延， 脅端線

部の偽関節を認めた(図3 a). 5歳時に両股に9 0・

外反30.伸展骨切り術を行ったが，外反矯正が不

十分であった{函3 b). 再手術は6歳時に左股の

外反伸展骨切り術を. 7歳時に右股の外反骨切り

術を行い. 7歳時には腰維前奪も軽 減した(図2

b). 9歳時には左股の変 形再発に対して外反伸展

管切り術を行った11歳時， 両側の内反股は改善

したが， 内反篇平股と骨頭の高度骨化遅延が遺残

した(図3c). 19歳の調査時， 股関節痛や股関節

屈曲拘縮はなく， 腰椎前湾も軽度であり(図2c). 

JOA scoreは右93 点. 左9 0 点であった両股関

節X線写真では管頭の関節面の骨欠績像を認め

たが， この骨欠損像は. MRI検査で脅頭軟骨の高

度骨化遅延によるものと判明した， 他の変形とし
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図2.
症例2:5歳， 男児
a :5歳時の術前， 体事宇短縮型小人と高

度の膝推前寄増強変形と股関節屈幽
拘縮を認める.

b : 7歳時の術後， 腰椎前奪変形の消失
を認める.

c : 19歳時の調査時， 軽度腰椎前湾を認
める.

て内反罵平骨頭， 亜脱臼と臼葦形成不全， 頚部短

縮， 大転子高位を認めたが， 股関節は臼蓋と軟骨

性骨頭が適合していた(図3 d. 4). 

考察

内反股は一般的には大腿骨頚部骨端線の成長障

害により発現し 荷重負荷が努断力として作用す

るために進行増悪するとされている. 自然島直 例

では進行すると最終的には自然治癒して内反股と

なるかまたは骨頭が頚部より分離して偽関節状態

となり，股関節の機能障害を残すとされる3) 自験

例の4股は， 先天性脊推骨端異形成症に合併した

高度な内反股であり， その中の2股は頚部骨端線

部 で 偽 関 節 を 形 成 し て い た. さ ら に4股 に は

30........35・の高度の股関節屈曲拘縮と高度の腰椎前

奪増強を合併していた. 股関節の屈曲拘縮は骨頭

が頭部骨端線部で内反するにつれて前内下方へ屈

曲目旋転位して生じたもので， 腰維前湾増強は股

関節の屈曲拘縮の代償のために発現したものと考

えた.

高度な内反股に対する治療は， 般的には正常

な頚体角を獲得し 骨端線を水平な位置にもって

きて骨端線への努断力を除去する外反骨切り術が

適応となり， その適応の指標として 頚体角やHE

角が用いられている. Schmidtら加は発育性内反

股で頚体角が11 0・以上であれば， 内反股は改善し

て正常股になるとし 頚体角が1 0 0.以下であれば

変形が進行するので外反骨切り術の適応としてい

る. しかしWeinsteinら引は，先天性内反股にお
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図3.
症例2 :5歳男児
a : 5 歳 時 の 術
前 ， 両側の骨繍線

部での偽関節を伴
う高度内反股と脅
頭軟骨の骨化遅延
を認め， 頚体角は
右35・， 左28・， HE 

角 は両{際IJ 120・ で
あった.
b: 初聞外反伸展
管 切 り 後 の6歳
時， 外反矯正が不足
C : II 成l休 両般に内氏般の迎叫ヒ{t頭弥;竹山中rlじl態't号令認め. HE角右47・ ， 左32・であった.
d : 19歳の調査時， 両般に頚体角右92・， 左7'Öの扇平化した内反股の遺残と骨頚軟骨の骨化障害による骨欠損

像， 臼議形成不全， 亜脱臼を認める.

図4. 症例2 : 19歳， 男性
a二調査時のMRITl強調(象両般の内反扇平化と骨頚軟骨の骨化遅延， 亜脱臼， 臼蓋形成不全を

認めるが， 関節適合性は良好
b :調査時のMRI T 2強調像. 両股関節内illll�こ関節液貯留を認める.

いては予後予測や治療の正確な指標として頚体角

は信頼性に欠17. 実際の変形を表していないとし

て. Hilgenreiner epiphys eal angle(HE角)を提

唱した彼らは.HE角が45 ・以下は自然矯正され ，

6 0 ・以 上 は内反変形が進行するため手術 適応 があ

り. 45�6 0 'の中間帯は注意深い経過観察が必要で

あると述べている CarrollらけもHE角を頚体角

よりも信頼性のある治療予測の指標として用いる

べきと勧めている.

自験例の4股は.HE角が平均94・の高度内反股

であり， 外反骨切り術の 適応があったが. 精強し

た腰縫前湾変形の軽減のために腰惟前奪と関連す

る股関節屈曲拘縮も除去する必要があると考え.

股関節周囲筋解離術と大腿骨伸展骨切り術を併用

し 術後2例とも屈曲拘縮の消失と腰椎前湾の軽

減が得られた.

内反股では外反骨切り術により変形を矯正 しで

も矯正不足や再発が生じやすいようで. Carroll 

らりは文献的な再発率は3 0�7 0 %であり， 彼らの

26例での再発率は 5 0 %であったと報告しHE角

を38 ・以下にすると9 5 %は再発しないと述べてい

る. 自験例において内反が再発して再度骨切りし

た3 股は初回手術後のHE角が39 � 5 0 ・であり，

外反股になった3 股 は ， 最終手術時のHE角が

14�26 ・であった . 本症の内反股の外反骨切り術に

おいても再発を防止するためにはCarro))らの縫

奨したHE角38 ・以下を目標にすべきである.

自験例の4股には多様な股関節変形が遺残した
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が， その理由は先天性脊稚骨端異形成痘自体の元

来有する骨端線の機能低下， 高度内反股と偽関節

形成などによる不可逆的な脅端線障害による早期

閉鎖， 骨頭軟骨の骨化遅延による脆弱化， 内固定

時の blade plateによる直接的な骨端線の損傷，

外反骨切り後の股関節や骨 端線への圧迫力の繕

加， 多数回手術などのために生じたものと考えて

いる.

自験例の4股の臼蓋fま? 大腿骨骨・切り後までは

水平化した深い良好な臼蓋であったが，1 例2股

は最終調査時には高度の内反罵平股と臼葦形成不

全が遺残した. 内反股に対する外反骨切り後の臼

葦形成不全の発現についてSchm idtら2)は， 内反

股の矯正に外反骨切り術を行うと骨端線に負荷さ

れる生体力学的なカの変化により手術例の89 %

で骨端線の早期閉鎖が生じると報告し， 骨端線の

早期閉鎖のため骨頭の正常の形態と求心位が得ら

れず， そのために臼蓋の正常の発育がみられなく

なるためとし， 正常の臼葦の発育を期待するため

には頚体角を140・以上となるように外反骨切り

すべきと述べている. 自験例の高度な関節変形が

遺残したl例2股は， 矯正角度の不足による内反

股の再発と骨端線の早期閉鎖が， 高度の臼蓋形成

不全を伴う内反属平股を生じた原因と考える.自

験例では最終的には全例 にX線上多様な股関節

変形を認めたが，臨床的には良好な結果であった.

とれは臼蓋が骨頭変形に適合するように変形して

関節適合性が良好であったためと考える. しかし

白験例の2例とも調査時においては20歳前後で

あり， 今後変形性股関節症の発現が強く危倶され
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る 股関節の遺残変形を可及的に予防するために

は頭部の骨端線の不可逆的な成長障害をきたす前

にWeins tein ら叫の提唱したHE角を参考 にして

早期に外反骨切り術を行うべきであると考える.

まとめ

1 ) 先実性脊椎骨端異形成症に合併した高度内

反股の2例4股の大腿脅外反伸展骨切り後の長期

経過について報告した.

2 ) 長期経過時の股関節X線像では，2股は外

反罵平股， 2股が高度に変形した内反肩平股と

なったが， 全股とも関節の適合性は良好で. 臨床

的には良好な結果であった

3 ) 本症に合併した高度の内反股に対する外反

伸展骨切り術は， 変形の矯正に有用であった.
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lAおかαctl
Long term Follow up of S1Llrgical Correction for 

Coxa Vara in Congenital Spondyloepiphyseal Dysplasia 

Masaru Higo， M. D.， et al. 
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Two children with congenital spondyloepiphyse:al dysplasia who had coxa vara involvinig 
four aftected hips underwent femoral valgus extension osteotomy . The age at the first opera 
tion ranged from 5 to 6 years. The follow up period after the final operation was 9 to 12 years 
Before the first operation. one patient had slight pain in the bilateral hips守AII 2 patients had 
limp and flexion contracture in the affected hips" with increased lumbar lordosis. Hip joint 
radiographs showed severe varus defon11ity in the: proximal femur in all 4 aftected hips. with 
pselldoarthrosis in the proximal femoral physis in 2 hips. After the first operation. revìsion 
osteotomy reqllired in 4 hips due to lInder correction and recurrent coxa vara. After the final 
slIrgery. correction of the vams defon11ity and bony' fllsion of the pselldoarthrosis were achieved 
in all hìps. AII patìents had improved Iimp. f1exion contractllre of the hip and increased lumbar 
lordosis. At most recent foJlow IIp. none of the 2 patients had pain， bllt they limped slightly. Hip 
joint radiographs showed coxa valga with some airticlllar deformity in two hips and recurrent 
coxa vara in the other two hips. The articlllar con�げuency was satisfactory in all hips. Femoral 
valglls extensìon ost回tomy was effective for obtainìng correction in the coxa vara ìn these 
children wìth congenital spondyloepiphyseal dysplasia. 
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