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要 旨 膝周 囲 に 生 じ た 特発性早期骨端線閉鎖の 2 例 を 経験 し た の で報告す る . 症例 1 : 1 1  歳，
女児 披行 を 主訴 に 来 院 し た 単純 X 線， MRI で右大腿骨遠位外側部 に 骨端線早期閉鎖があ り 約

200 の 外反!J奈， 3 . 4 cm の脚長不等 を 伴 っ て い た . 13 歳H寺， 単支柱型創外固定器 を 用 い て 右大腿骨延

長 お よ び変形矯正 を 行 い ， 外反膝， 脳l長不等 と も に 改善 し た . 症例 2 : 4 歳 9 か 月 ， 男 児. 披行 を 主

訴 に 来院 し た . 単純 X 線， MRI で腔骨近位部中央部 に 骨端線早期閉鎖があ り 0 . 6 cm の 腔骨の短縮

を 伴 っ て い た . 5 歳 2 か 月 時， 骨性架橋切 除 お よ び遊離脂肪移植術 を 行 っ た . 術後 1 年経過 し 脚長

不等 は 改善傾向 に あ っ た . 2 例 と も 外傷や感染の既往は な く ， 特発性骨端線早期閉鎖 と 診断 し た .

い ずれの症例 も プ ロ テ イ ン S が低値であ り ， 凝固機能異常が関与 し て い る 可能性があ っ た .

は じめ に

一般的 に 骨端線早期閉鎖は 外傷， 感染， 腫蕩 な

ど を を 契機 に 生 じ る . 今回我 々 は過去 に 明 ら か な

原因の無い膝周 囲 に 生 じ た 特発性骨端線早期閉鎖

の 2 例 を 経験 し た の で報告す る .

症 例

症例 1 : 1 1 歳 8 か 月 ， 女児

主 訴 : i披行

既往歴 : 感染， 外傷な ど無 し

家族歴 : 無 し

現病歴 : 生育歴 に特記すべ き こ と な し . 約 I 年

前 よ り 右膝の変形， 披行が生 じ て い る こ と に 親が

気付 き 来院 し た .

初診時所見 : !被行. 右膝の終痛無 し 右膝屈 曲

拘縮 50 右膝蓋骨の外方偏位や外方動揺性は無 し .

血液検査 : 血算， 生化学異常 な し . プ ロ テ イ ン

C 84 % ， プ ロ テ イ ン S 58% ， 他の凝 固機能 は正常

だ っ た

画像所見 :

1 ) 初診時立位 X 線 : FTA は 右 1600 ， 左 1 790

L 右外反膝があ っ た . 右大腿骨遠位骨端線 は 膝

蓋骨 と 重 な り 明確な評価は 困難で、 あ っ た (1豆1 1 ) . 

2 ) 初診時単純 X 線学的所見 : 右大腿骨が 3 . 4

cm 短縮 し て い た

3 ) 初診時 MRI : 右 大腿骨遠位骨端線外側 に

Tl，  T2 共 に 低輝度， 幅 1 cm の変化があ っ た ( 図

2) . 

経 過 : 感染や外傷の既往がな い こ と か ら 右大

腿骨遠位外側の特発性骨端線早期閉鎖 に よ る 外反

膝， 脚長不等 と 診断 し た . 12 歳 3 か 月 時， 変形の

Key wOl'ds : idiopathic (特発性) ， 巴似匂 closure of epiphyseal plat巴 (宵 端線早期l閉鎖) ， femur (大腿骨 ) ， tibia (膝骨)
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図 1. 症例 1 : 1 1 歳 8 か 月
初J診時全下肢立位 X 線像

図 2. 症例 l 図 3. 症例 1

a 初診時 右膝 MRI Tl 強調像
冠状断像

14 歳 4 か 月 H寺 全下肢
立位 X 線像

b 初診時 MRI T2 強調像
冠状断{象

進行予防の 目 的で右大腿骨遠位 内側 に ス ク リ ュ ー

に よ る 部分骨端線閉鎖術 を 行 っ た . 13 歳 8 か 月

時右大腿骨遠位部骨切 り を 行 い ， 単 支柱型創外固

定器 を 用 い て 仮骨延長 法 に よ り 4 . 5 cm の骨延長

を 緩徐に 行 っ た そ の後約 200 の変形を 延長仮骨

部で矯正 し た • 14 歳 4 か 月 時 に は ， 位1I長 は 等長

化， FTA は 右 1790 ， 左 1760 と ， 右!践の変形， 問l

長不等 は 消失 し て い る (図 3) . 

症例 2 : 4 歳 9 か 月 ， 男 児

主 訴 : i披行

既往歴 : 感染， 外傷な ど無 し

現病歴 : 生育歴 に 特記す べ き こ と 無 し . 3 か 月

前 よ り 誘因無 く 肢行が出現 し た た め 来院 し た .

初診時所見 : 膝関節可動域制限無 し

血液検査 : 血算， 生 イじ学的検査 に て 異常な し .

プ ロ テ イ ン C 96% ， プ ロ テ イ ン S 65 % ， 他のあt匝|

機能 は正常で、 あ っ た .

画像所見

1 ) 初診時 X 線 : FTA は右 1 740 ， 左 1720 左

腔骨近位骨端線中央 か ら 外側 よ り に 不整像があ っ

た ( 1�1 4) . 

2 ) 初診時単純 X 線学的所見 : 左腔骨長が 0 . 6

cm 短縮 し て い た .

3 ) 初診時 MRI : 左股骨近位骨端線中 央 に Tl

低輝度， T2 低~等潤i度， I隔 5 mm の 変化があ っ た

(図 5) . 

経 過 : 外傷や感染 の既往がな い こ と か ら 左腔

骨近位中央の特発性骨端線閉鎖 に よ る 脚長不等 と

診断 し た 5 歳 2 か 月 時， 成 長 障害 を 予防 す る た

め に 骨性架橋 切 除及 び 自 家脂肪移植 を 行 っ た ( 図

6) . 術後 l 年経過 し た 6 歳 2 か 月 時 に は ， 脚長不

等 は 消失 し て い る .
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‘ 図 4.
症例 2 : 4 歳 9 か 月 時
初診H寺
左下WJ3近位 X 線像
a 正面
b : 側面

図 6. 症例 2 : 5 歳 2 か 月 時
骨性架橋切 除お よ び 自 家脂肪移楠術後
X 線イ象

考 察

骨端線早期閉鎖 は ， 外傷や骨髄炎， I庫、鹿 な どの

明 ら か な 原因が あ っ て 生 じ る こ と が多い.

山 下 ら は ， 1日 1 歳女児 に 生 じ た原因不明な大腿骨

遠位部の骨骨'端絹娘1閉鎖に よ る 外反膝， 脚長不等 に 対

し て 「特発性骨端線早期閉鎖」 と い う 疾患 名 を 用
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図 5.
症例 2
初診I侍 MRI
左膝
a : Tl 強調像

冠状断像
b : T2 強調像

冠状断像

い た8) 今 回 の よ う に 明 ら か に 原 因 が無 く 骨端線

早期閉鎖を 生 じ て い る 報告 は ， 狩猟 し え た 限 り 過

去に 6 倒 あ っ た . そ れ ら は全 て 女性で， 大腿骨遠

位外側の 骨端線閉鎖 に よ り ， 膝の 外反変形 と 脚長

不等 を 生 じ て い た1)3)7)8) 我 々 の症例 2 の よ う に ，

男性で腔骨近位中 央 に 生 じ た 報告 は な か っ た .

我 々 の 2 例 の X 棋は ， 1 例 で病変部 の 評価が困

難で も う 1 例で は不整像を 示 し た . 青 山 ら の報告

例1)や 山下 ら の報告例8) で は， X 線所見で骨硬化像

を 示 し て い た . 我 々 の 2 例 の MRI は T1 低輝度，

T2 低輝度 も し く は低~等輝度 を 呈 し て い た . 青

山 ら の報告例 の MRI は T1 ， T2 共 に 高輝 度 だ っ

た . X 線， MRI と も に 我 々 の 2 例 と 過去 の 報告

は 異 な り ， 共通点 は無か っ た .

Glueck ら は ， ペ ル テ ス 病 の 患者 44 例 中 19 例

で プ ロ テ イ ン C が低下， 4 例で プ ロ テ イ ン S が低

下 し て い た こ と を報告 し ， ぺ ル テ ス 病発症 に 血液

凝固異常が関与 し て い る 可能 性 を 示峻 し た4) プ

ロ テ イ ン C， S と も に V a， Vlll a 因子 に 対 す る 抗凝

固作用 があ り ， 減少 す る こ と で血栓傾向 が生 じ る

と 考 え ら れ て い る 2) 彼 ら は 30 人 の 正常小 児 の



プ ロ テ イ ン C と プ ロ テ イ ン S を 計測 し ， 基準値

を プ ロ テ イ ン C は 70 % 以 上， プ ロ テ イ ン S は

76% 以上 と 定 め た4) 本 研究 の 2 例 と も プ ロ テ イ

ン C は 基 準 範 囲 内 だ っ た が， プ ロ テ イ ン S は

58 % ，  65 % と 基準範囲 よ り 低か っ た 大腿骨， 腔

骨の血流は骨端部， 骨幹端部 と も に ， 直接JJ奈嵩動

脈か ら 分岐 し て い る 6) 過去 に 血栓塞栓症か ら 骨

端線早期閉鎖 を 生 じ た報告 も あ り ， 凝固機能の異

常が骨端線早期 閉 鎖 の 原 因 と な っ た 可能 性 が あ

る 5)

症例 l は 単支柱型創外固定器 に よ る 大腿骨の延

長及 び変形矯正 に よ り 良好 な 下肢 ア ラ イ メ ン ト が

得 ら れ た . 青 山 ら は 7 歳女児の特発信E大腿骨早期j

骨端線閉鎖に よ る 大腿骨短縮， 外反変形の症例 に

対 し 創外固定器に よ る 矯正お よ び 3 cm の 過延長

を 行 っ た が， 術後 4 年で 2 . 5 cm の 短縮が再発 し

た ， と 報告 し て い る 1) 症例 l は ほ ぼ成長終 了 し

て い る が， 症例 2 は 現在 6 歳で あ り ， 今後 も 注意

深い経過観察が必要で、 あ る

主士 号五小口 周回

特発性骨端線早期閉鎖 と 考 え ら れ る 2 例 を 経験

し た . 手術 に よ り 変形， 脚長不等 は 改善 し た .
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Idiopathic Early Closure in the Epiphyseal Plate of the Knee : 

Report of Two Cases 

Hiroshi Tanaka， M. D.， et al. 

Department of Orthopedics. National Rehabilitation Center for Children with Disabilities 

We report two cases of idiopathic early closure in the epiphyseal plate of the knee. One case is of 
an 1 1-year-old-girl that pres巴nted a limp， with no history of infection or trauma. X -ray and MR1 
findings showed idiopathic early closure of the epiphyseal plate of the right distal f巴mur with a 
valgus angulation of 20 d巴gr巴巴s and a leg length discrepancy (LLD) of 3 . 4  cm. A t 13 years old， she 
underwent deformity correction and callus distraction with external fixation. As a result， both the 
valgus deformity and the LLD were corrected. The other case is of a 4-y巴ar-9-month-old boy also 
presenting a limp， with no history of infection or trauma. X -ray and MR1 findings show巴d idiopathic 
early closure of the epiphyseal plat巴 of the left proximal tibia with an LLD of 0 . 6  cm. At 5 years and 
2 months old， he underwent Langenskiöld's Procedure， and at one year later the LLD was corrected. 
1n bo凶 these cas巴s， we found a deficiency in Protein S. suggesting a possible involv巴m巴nt of 
antithrombotic factor deficiency 
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