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要 旨 乳児期 に 敗血症性壊痘に 慌態 し ， 多発性成長11次骨板障 害の た め閥l長不等 と 低身長 を 呈 し

た 男児 に 対 し て， 7， 13， 20 歳 と 3 回 に わ けて単支柱型創 外固定器を用 いて仮骨延長法に よ る 治療を
行 っ た . 左側は 3 回の延長 で 219 mm， 右側は 20 歳H寺に l 回の治療で 95 mm 延長 し ， )肉l長差は 補正
さ れ身長は 160 cm と な っ た. 左JJJ:骨 3 回 目 の延長では， 骨癒合遅延 と 前方 凸 変形が生 じ ， 固定器装
着期間が長期1 と な り ， 22 歳H寺 に骨切 り 術での矯正 を必要 と し た .

は じ め に

乳児期 に 敗 血症性壊痘に擢患 し ， 多発性成長軟

骨板障害の た め 脚長不等 と 低身長を 呈 し た 男 児 に

対 し ， 単支柱型創外固定器を 用 い た 仮 骨延長法に

て 複数回 の 腔骨延長 を 実施 し 22 年間 に 渡 り 経過

観察を行 っ た 症例 を経験 し た の で報告 す る .

症 例

症例 は 現在 26 歳 の 男 性で あ る . 出生発育は特

に問題な か っ た が， 1 歳 2 か月 時， 誘因 な く 敗血

症 に 擢患 し ， 末梢循環不 全 に 陥 り 多発性壊痘が発

生 し た . そ の結果， 複数指 . ß止 の 切断 を余儀な く

さ れ手 ・ 足 に変形を 残 し た (図 1) . 4歳時に， )即 長

不 等 ( 右 >左， 3 cm 差) 出現 し ， X 線所見に て 上下

肢の長管骨に 多発性 に成長軟骨板|障害が存在 し た

( 図2) . 

脚長差が 57 mm (右 > 左) と な っ た 7 歳時 に 初

回の左腔骨延長 を 単支柱型創 外固定器 ( Orthofi x )

に て行い， 72 mm の延長量 を 獲得 し た ( 図 3) . 

13 歳u寺， 再 び 50 mm の 脚長差 (右 > 左) と な っ

た た め ， 2 回 目 の延長 を 初 回 と 同様 に 行 い 75 mm

の延長量 を獲得 し た.

20 歳時， 身長 152 cm， 大腿長 は 15 mm， 下腿

長 は 9 mm そ れ ぞ れ左 側 が長 い 間l 長 差 が存在 し

た. 低身長 と 附l 長差 を 改善す る た め ， 右腔骨は初

回延長 を ， 左 IJI 骨 は 3 回 目 の延長 を 仮骨延長法で

実施 し た (図 4) . 右腔骨は 95 mm の延長， 左 IJ主 骨

は 72 mm の延長で， 身長は 160 cm と な り ， )同l 長

差 は な く な り 左右 同長 と な っ た (図 5) . 初 回 手 術

の 右腔骨 は 95 mm (33 % ) の 延長 で あ っ た が骨形

成 も順調であ っ た .

し か し ， 3 回目 の手 術で あ る 左腔骨では， 骨癒

合が遅延 し (表 1 ) ， 形成骨'が IJ歪 骨近位で、前方凸 300
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図1. 20 歳時， 両手お よ び両足の変形
上肢は， trt骨速位成長]1次骨板障 害 に よ る 両手閥的i変形， 右

環指 ・ 小指切断.
下肢は， 足根骨成長 障害に よ る 両足凹足変形， 両足第 4 ・ 5
ßiI:切断.

図3. 7 歳i侍， 延長前後の X 線像
a 延長前は 57 mm 右 側が長 い
b : 72 Il1m 延長後 は 15 Il1Il1 左側が長い .

変形を生 じ た た め (図 6 ) ， 22 歳時 に凸音líで、矯正骨

切 り 術 を行 っ た . 骨癒合は再び遅延 し た が， 術後

9 か月 で骨癒合が得 ら れ た . 最終診察時 に ， 左膝

関節伸展 - 5。 と 左足関節背屈 O 。 の 可動 域 制 限 を

認め る が， 独歩可能 と な っ た. 変形 は矯正減少の

た め前方凸 160 が再発 し た ( 医1 6) . 

考 察

さ ま ざ ま な理由 で成長軟骨板障害が発生 し ， そ
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図 2. 7 j歳|時， 初回延長前の下肢 X 線像
左腔骨近{立お よ び遠位成長軟骨板 (右 向 き 矢 印 ) ， 右
腔骨述{立成長 ]1次骨板 (左 向 き 矢印) の ほ ぼ完 全 な 閉
鎖， 両大l腿骨遠位成長軟骨板 (左右の 矢頭) の 軽度障
害の所見.

の結果と し て 脚長不等や低身長 と な る . こ の治療

法 と し て ， かつ て は 一期 的 に 移植骨を 挿 入す る 方

法が行 わ れ， 中 に は複数回手術を行 い 233 mm 延

長が出 来 た と の症例報告 も あ る が， 全体 と し て の

治療成績 は 思 わ し く な か っ た7) 最近では， 創 外

固定器 を用し3 た 仮骨延長 法 を 成長 に合わせて複数

回実施 し て補正す る 治療法が確立 さ れ， そ の成績

は概ね良 好 と 報告 さ れて い る 制 .

われわれ も ， 多 発性成長軟骨板障害 の た め脚長

不等 と 低身長を呈 し た男児 を 治療 し て， 左l座 骨は

同 一 部位で 3 回 の 手術 を行 っ て 合計 219 mm 延長

す る こ と がで き た .

問題点 は， 3 回 目 の腔 骨延長 で は， 前固 ま で に

比 べ て 著 し く 骨形成が遅延， 特 に Maturation in

dex が遅延 し た こ と ， 更 に ， 形成 骨が前方凸変形

を 生 じ ， 骨切 り 術 で矯正 し た こ と であ っ た (表 1 ，

図 6 ) . 

Maturation index が遅延 し た原 因 と し て， 延長

器を除去 で き る ま での 日 数は延長量に かかわ り な

く 年齢に相関す る と い う 報告1 ) の よ う に ， 年齢要

素が大 き かっ た と 考察 す る .

前 方凸 変形に 関 し て は， 単支柱型創外固定器を

用 い て の下腿延長では， 延長距離が長 く な る と こ
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b 

図 4. 20 歳時， 左 3 回 目 お よ び右初回延長前後の X 線像
a 創外固定器装着時
b : 左側 72 mm， 右f!!U 95 mm 延長後. 左腔骨'目7形成が遅延.

表1.

延長註
EFI LI M I  

(day/cm) ( day/cm) ( da )仇m)

l 回 I�I (7 j友) 72 mm 32 . 4  9 .4 2 1 .3 
2 回I�I ( 1 3 歳) 75 mm 32 . 1  9 . 7  29 . 6  
3 1m 目左(2 0歳) 72 mm 95 . 0  1 7 . 8  76 . 5  
1 @1 目右(2 0歳) 95 mm 72 . 0 1 3 . 5  58 . 0 

EFI = externa J fixation inde x (創外固定装着期間/宵・延長:[ ;1) ， 
LI = Jen gthen in g index (延長に要 し た期間/骨延長iJ) ，
M I  = Maturation inde x (回定器装着 し て ，\�・成熟を待ったj別r/'，]/
旬延長公)

の変形が発生しや す い こ と が報告 さ れて い る 州.

単 支柱型で も リ ン グ型で も 骨形成 に 有 意差 は な

か っ た が， 延長途中 に 生 じ た 変形 に 対して単支柱

型 は 対応困難 で あ る が， リ ン グ型， 特 に Taylor

Spatial Frame は， 柔軟 に対応可能 で あ っ た と の

報告2) があ る .

年齢因子は 不変 で あ る の で， 3 回 目 の延長で は

固定器の選択を考慮 す る 余地 があ っ た.

3 回 目 の 治療で は両側 の腔骨 を延長し た . こ れ

図 5. 最終診察時(22 歳) の所見
左下腿の外反あ る が脚長差は O mm.

図 6 左 JJI骨近位音11前方凸 変形
3 回目の延長後 に 300 前方出:1 変形存在(左 [�I) • 
矯正'自 切 り 術後， 一端は O。 と し た が， 最終的に
1 60 前方凸変形が再発 (右匡1 ) . 

は， J世 1I長差 (2 cm 左 > 右 ) に 加 え て ， 大腿骨は軽度

の述 位成長軟骨板障害 に よ り わ ずかの短縮 は あ る

がほ ぼ正常な長 さ で あ る の に対して ， 腔骨は 右遠

位音11 ・ 左遠位近位両部の著し い 成長11次骨板障害に

て短縮 も 著し く 大腿骨長 と 腔骨長 の バ ラ ン ス が不

良であ っ た ( 大腿骨長/腔骨長比が l . 5， 正常平均

は l . 2 ) た め で あ る . 両 側 の 腔骨は 23 mm 差 (右 >

左 ) を つ け て延長 す る こ と で腕l長差 を 解消し， 同

時 に 大腿長/腔骨長 比 を l . 5 か ら l . 2 に 改善す る

よ う に延長量 を決定し た .
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ま と め

1 ) 乳児期敗血症性壊痘 に 由来す る 多発性成長

軟骨板障害 の た め脚長不等 と 低身長 を 呈 し た 男児

を 治療 し 22 年 間経過観察 し た

2 ) 左腔骨は 3 回 の 仮骨延長法 に て 219 mm， 

右 側 は l 回 の 治療 で 95 m m， そ れ ぞれ延長 で き

た

3 )  3 回 目 の左腔骨延長 は， 骨癒 合遅延 と 前方

凸変形を 生 じ 矯正骨切 り 術を 必要 と し た.
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We report a case of low巴r limb growth disturbance in a boy who had infantile s巴ptlC gangr巴ne at 
1 y巴ar 2 months of ag巴. We perform巴d lengthening in the left tibia using a unilateral external fixator 
at 7 years of age， and again at 13 years of age， and i n  the bilateral t ibia at 20 years of age. 
Leng出巴ning of 219 mm was achiev巴d in the left tibia， and of 95 mm in the right tibia， achieving a 
total height of 1 60 cm. However the thircl lengthening in th巴 left t ibia showed d巴layed bon巴y Ul1lon 
with anterior fl巴xion cleformity in the new bone growth， and he unclerwent corrective osteotomy on 
the left ti bia a t 22 years of age 


