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先天性下腿偽関節症の検討

埼玉県立小児医療セ ン タ ー整形外科

山 田 博 信 ・ 佐 藤 雅 人 ・ 角 野 隆 信 ・ 根 本 菜 穂

要 旨 先天性下腿偽関節症 9 例 に対 し て 治療 を行っ た. 高度の変形 を認め た 下腿湾曲症 5 例 に

対 し て全接触支持式 AFO 装具 を行い， 骨折， 偽関節症への進行 を予防で き た 一方， 明 ら か な偽関

節 を 認め た 4 例 に 遊離骨移植術 を行い ， 2 例で骨癒合が得 ら れた 他の 2 例中 l 例 に血管柄付俳 骨移

植術 (以下， VFG と 略す) を行い ， 骨癒合が得 ら れた. 遊離骨移植術 は， 創外固定器 を 用 い た 骨延長

術や VFG に比 し ， 骨癒合率 の低い術式であ る が そ の手技 は容易 であ り ， 幼児 に対 し初回 は施行 さ れ

て も 良い術式 と 考 え ら れた . ま た ， 手術群で も 骨癒合後の骨折， 偽関節症への進行 を 防止す る 目 的

で同様な装具の着用 を継続 し た . さ ら に ， 骨癒合を促進す る 目 的で各種骨刺激装置 を 用 い た が， 本
疾患 に 対す る 明 ら か な有用性 を認め な か っ た 装具療法の継続 は， 下腿湾曲， 骨折， 偽関節症への
進行 を予防 し ， 正常 に近い成長発達， 歩行能力 を獲得す る う え で必要 と 思わ れ る .

は じ め に

先天性下腿偽関節症 は ， 整形外科領域で最 も 治

療困難な疾患の一 つ で あ る . こ れ ま で本疾患 に対

し て ， 様々 な治療が行われて き た. し か し， 本疾

患 に対 し手術 を繰 り 返 し行っ て も ， 下腿変形お よ

び脚長差の進行 を 防止 し骨癒合 を 得 る の は困難で

あ る . 本稿で は ， 当セン ターで こ れ ま で に経験 し

た 9 例の治療経過な ど を検討 したの で報告す る .

対象お よ び方法

症例 は男児 4 例， 女児 5 例であ り ， 右 5 例， 左

3 例， 両側 1 例であ っ た . ま た， 7例 に神経線維腫

の合併を認めた. 全例 に 前湾変形 を認め ， 外反変

形 を 3 例，内反変形 を 3 例 に認めた. Bo yd 分類で

は， t ype II が 6 例， t ype IVが 1 例， t ype V が 1 例，

t ype VIが 1 例であ っ た 髄腔の硬化像， 狭窄， 高

度の下腿湾 曲 を認めた 5 例 に対 し て ， 全接触支持

式 AFO 装具 を 用 い て 保存療法 を行い骨折お よ び

変形の進行 を予防 した. 一 方， 明 ら か な偽関節 を

認めた 4 例 に対 し て， 全例 に遊離骨移植術 を行い

2 例 に骨癒合 を認めたが， 2 例で骨癒合が得 ら れな

か っ た そ の う ち 1 例 に対 し て ， 血管柄付 き 排骨

移植術 (以下， VFG と 略す) を行い骨癒合が得 ら れ

たが， 後に転倒 し て再骨折 を 生 じた. ま た， 残 り

の 1 例で は ， い ま だ骨癒合が得 ら れて い な い . 固

定材料 は プ レ ー ト が 3 例， 創 外 固 定器が 2 例，

Kirschner 銅線 (以下， K 銅線 と 略す) を 用 いた髄

内釘固定が 1 例であ っ た. ま た， 手術群で も 骨癒

合 ま での期間 と 骨癒合後 も 全例 に 同様な装具 を 用

い， 患肢の保護を行っ た . さ ら に ， 骨癒合 を促進

す る ため に 用 いた体外骨刺激 は ， 交流電気刺激 2

例，電磁 気刺激 1 例，超音波刺激 2 例であ っ た (表

1) . 次 に代表的な症例 を提示す る .

Key words: pseudarthrosis (偽 関節症) ， neurofibromatosis (神経線維腫) ， tibia (腔 骨) ， conventional bone graft (遊
離骨移植術 ) ， fr巴巴 vascularized fibula graft (血管柄付排 骨移植術 )
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症 例

症例J : 15歳. 男児

19例年.2歳時に左下腿 の30・内皮を認め.Boyd 

H型の左鹿骨偽関節症と診断し.同年5月1日.

告関節郎に腸含より採fきした潜総合移織術を行っ

たしかし.1き癒舎が得られず.1994苦手4月18日.

5歳時に湾び腸骨片を用い た選総骨移敏衡を行

い. 術後1か月より電磁気刺激を開始したが.十

分な脅癒合を得られなかった. 1996苦手3月品目.

7歳時に館側より採骨した緋骨でVFGを施行し，

IIì�arOv創外固定おそ用いて固定した. 線合後の

健仰l遺位燈緋関節をLaoge略Idöld滋に準じて国

定した1121 術後臨��ま良好であり， 術後lか月よ

り移植傍の繊径肥大ã-認め骨癒合が得られたが.

1997苦手5月. 8草食時に階段から飛ぴ燦りて再骨折

を生じたe 伺苦手 8 fJ 20 f.J，腸脅片を用いた港総骨

図l

症例1

謹Iblcldlel r 

3図の滋緩傍移繕術後. 4図8でVFG

e行い傍宣伝合が鯵られたー その7�後

に湾傍析し. �菅波耳目j激による仮骨形
成を認めていない
a 術書有

b : 1回目術後3�

c : 2回目術後2�

d : 3回目術後i年

e :4回目術後l�

f :現在のお下腿正簡単純X線{象
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一
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官lit 4・ + 符鎌倉

1回 磁気.s省主主 + + 事事1tt時
ザ s告主主 + + ぬ微量B

移稽術省E行い.Ilizarov _a，J外固定着苦で困定した‘以

低骨癒合が傍られていたが， それから7年後の

2∞4年8月26日. 15倉時に転倒して. また同部

位に骨折を生じた今日. 局所のギプス国定およ

び趨菅波合刺激量産農を用いて経過観察φであり .

約5cmの償II是差. 20・外反. 20・前湾が残存してい

る(国1).

症例2: 17着実. 女性， 右鹿骨偽関節痘

1989年， 1草食Gか月の敏勝時では歩行異常およ

び右下腿30・内反を認め. Boyd H型の右鹿骨偽関

節症と診断した.同年12月品目.偽関節部に腸合

J-"をIU \ 'f.:逼[111伶務純怖を行い. 例外!胡定締で固

定した. しかし. 十分な脅癒合が得られず. 1990 

年8月29問、2歳時に再び暢骨片を用いた遊緩骨

格僑術を行い.i号癒合が得られた 1992年 9月.

4草食時に転倒して湾骨折後にまた偽関節症とな

り， 同年 12月16 A. 潜緩骨移纏衡を行った そ
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a 1綾時 b. 4歳時

国&症例3. 1. 4歳時の1L.下腿正面. 側面単純X縁者最

俳骨偽関節部の変形に停い. 足関節の外反が稽強している.

の後もX線では仮骨形成が不十分であり偽関節

症に進行したため. 1997 �手9月29日. 9歳時4ご遊

雌移植術を行い11 izarov創外国定携で固定した

が， 十分な骨鐙合が得られなかった. 1998年8月

初日. 10歳時. さらに遊離骨移植術を追加して行

い骨鐙合が得られたが.4cmの劇頃差を認めてい

る(図2). 

症例3: 4歳男児友勝骨偽関節症

20∞年7月26凡l歳時に足関節外反変形を訴

え. 当科を受診した. 勝骨量五よu1t脅遥位骨幹総

の外反により足関節に20'・外反変形ままよぴ0.7cm

の脚長差を認め， Boyd V型の偽関節症 と考え
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図2.

症例2
5回の遜般傍移繕術�絞り返し行
い， 儀後に11 izarov側外固定器を
用い骨癒合が得られた.
a 術前
b : 1回目術後8か月
c : 2回目術後2�手

d : 3回目術後5年
e :4回目術後1年

f : 5回目術後7与の左下腿正面

単純X線f・

AFO装具を着用させて経過視察しているカミ勝

骨の外反変形を生じ足関節の不安定性が地強し

ている{図3).

考察

先天性下腿偽関節以下腿の下1/3.......中央に生

じ. その原因は不明であるが約40-80%に神経

線維腫を合併し 多因子により発生する稀な骨

の異形成である.偽開�;形成されると愈肢で

の正常な体重負荷は不可能であり. 二次的に下

腿の および筋力例=均衡による下胞の変形

を生じる.これまで.保存療訟では十分な骨鐙合

を得ることが出来なかったため， そ町脅鐙合を

得るために種々の手術方滋が鼠行されてきた.

しかし 本 患は黙績した術者が適切な手術を

行っても鍵治性の高い疾患であるさらに.骨密

合が得られても下腿の変形， 短縮が著明であれ

低歩行能力の獲得が圏舵である.本稿では本

疾怠の治療に対し，①同定方法，②移植骨.③装

具療法， @骨刺激装置に関して検討した

なお. 明らかな偽関節穫を留め. 骨移纏を行っ

た手術鮮4Ø1Jは， すべて姥治性で予後不良とされ

るBoyd II型であった

①固定方活

本疾患の治療に際しては. 晶初に偽関節部を中

心に広範囲に肥厚した病的線緩性組臓の切除を行

い. 次に骨移植および強固な 固定が必要である.

移徳骨の固定には. 移纏骨および6}t較である匠骨

の血滅を図書しない方後が適当と考えるー K宿線

などを用いた髄内釘てすま. 髄内血流が障害され，



さ ら に移植骨の横径が細 け れ ば髄内釘 も 細 く 強度

も 低下 し， 自 験例の よ う に折損す る 可能性があ る .

プレ ー ト に よ る 固定 は強固であ る が， プ レ ー ト 直

下の骨膜への血流障害 を 生 じ る 可能性があ り ， さ

ら に， 移植骨横径が細 い場合 に は ス ク リ ュ ー 固定

が困難であ る . 創外固定器で は そ れ ら の問題を解

決 し ， 良好な 固定性が期待で き る が， 幼児の短い

下腿では装着が困難な場合が あ る .

②移植骨

遊離骨移植術では Boyd 法汽McFarland 法4L

Charn ley 法5)な どが報告 さ れて い る . そ れ ら は約

50%前後 の 骨 癒 合 率 で あ る . ま た ， McCarthy 

(1982) は， 3 回以上 の 手術で骨癒合が得 ら れず 5

cm 以上の脚長差 を 認 め た 場合 に は， 切断 の適応

があ る と 報告 し た 6) し か し ， そ れ は他の様々 な骨

移植術に比 し， 決 し て小 さ な手術侵襲で は な い.

さ ら に ， 日 本人の生活様式では屋内で靴 を脱 ぎ素

足 に な る 機会が多 い た め ， 切断肢， 義肢装具装着

に対す る 美容的な悩み も 大 き く 無視で き な い . こ

れ ら を考慮す る と ， 可能な 限 り 患肢温存が望 ま し

い と 考 え ら れ る .

一 方， 創外固定器 を 用 い た腔骨近位健常部での

骨延長お よ び偽関節部 の圧迫固定7)や， 生 き た 骨

を移植す る VFG は ， こ れ ま での遊離骨移植術 に

比 し 良好な成績 を収め て い る 蜘) し か し， こ れ ら

は習熟 を 要す る 術式であ る . 骨延長法で は脚長差

を補正で き る が， 幼児 の短い下腿， 末梢骨片の短

い場合 に創外固定器の装着が困難で あ る . VFG で

は移植骨の横径肥大お よ び生着が良好であ る が，

幼児 の細 い排骨で は 困難で あ り ， さ ら に再骨折後

の採骨が不可能であ る . 遊離骨移植術 は， そ れ ら

に比し骨癒合率が低いが手技 の 容 易 な術式 で あ

り ， 当 セ ン タ ー で も 4 例中 2 例 に骨癒合 を認め て

い る . こ れ ら 各術式の特性 を考慮 した う え で， 遊

離骨移植術 は幼児の手術 と し て初回に施行す る 価

値が あ る と 考 え ら れた .

ま た ， 排骨採骨後 の 足 関 節外反変形 の 予防に

Langenski öld 法 が 推 奨 さ れ て い る 1)2) 当 セ ン

タ ーで も 症例 2 に遠位腔酔関節固定 を行い， 術後

10 年の経過で は足関節外反変形 を 予防 し て い る .

今後， 症例 3 の排骨偽関節症 に伴 う 足関節外反変

形に対 し検討 し て い る .

③装具療法

当 セ ン ター で は ， 本疾患 に対 し て骨折お よ び二

次的な下腿変形 と 短縮 を 予防す る た め に ， 全接触

支持式 AFO 装具 を 用 い て い る . 保存療法群で あ

る 下腿湾 曲症で は， 装具 を 用 い て起立歩行機能の

獲得， 骨折の発生， そ の後の偽関節症の進行予防

に努め て い る . 手術群では骨癒合 を獲得 し た後 に

も 骨折， 偽関節症 を 経験 し た た め ， 骨癒合 を 得 る

ま での期間 と 骨癒合獲得後 も ， 同様な AFO 装具

を用いた患肢保護 を継続 し て行 っ て い る .

④骨刺激装置

保田 (1954) は ， 骨 に対す る 力学的刺激に よ り 生

じ る 骨内電位 を 「骨の圧電気現象J と 呼称 し ， 外

国性電気刺激 に よ り 陰極周 囲 に仮骨形成の促進を

認め た と 報告 し た 10) 以後， 様々 な骨刺激装置 を 用

いた骨癒合期間の短縮が報告 さ れ， 本疾患 に対 し

で も 応用 さ れて き た. 当 セ ン タ ー で は電気 (交流) ， 

電磁 気， 超 音波刺激 を 用 い て骨癒合の促進 を試み

た 特 に近年， 偽関節症 に対す る 超 音波刺激の有

用性が報告 さ れて い る が， 本疾患 に対 し各種骨刺

激法の骨形成促進効果 を 認 め て い な い .

ま と め

1 ) 移植骨の 固定 に は， 創外固定器が適 し て い

る と 思われた .

2 ) 遊離骨移植術 は， 幼児に対 し て初回に施行

さ れて 良 い 方法 と 思われた .

3 ) 骨移植 に よ り 骨癒合が得 ら れた 後 も 骨折，

偽関節症への進行 を認め た た め ， 骨癒合後 も 下腿

湾曲症の場合 と 同様 に AFO 装具 に よ る 患肢保護

を継続 し て行い ， 歩行能力 の獲得お よ び維持 に 努

め た

4 ) 本疾患 に対 し て ， 骨刺激装置 に よ る 骨形成

促進効果 を認め な か っ た .
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We report a retrospective study based on long-term follow-up findings on which treatment 
should be best recommend for congenital pseudarthrosis of the tibia (CPT) in children， and how 
complications could be managed. We have reviewed five of our patients each of whom had been 
treated initially with bracing for preventing congenital anterolateral or medial bowing in the 
tibia. Such bracing can avoid various complications such as ankle deformity， fracture， and CPT. 
Four patients later developed CPT which w as treated by surgery. After surgery， bone union was 
achieved in two of the four children who received conventional autogenous bone graft (CBG) ， 
and in one of the other two children who had received free vascularized bone graft (FBG) . In 
all three patients in whom bony union had been achieved a refracture later occurred. Therefore， 
continued total orthotic management is recommended. A protective orthosis with an anterior 
shell is usually su丘 icient. FBG and the Ilizarov technique are highly successful at obtaining 
bony union， but they are not easy to perform in younger children. CBG is not highly successful 
but easy to perform. It should b巴 one of the best ways in younger children. Any kind of b one 
stimulation cannot stimulate fusion in CPT. 


