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要 旨 多指 (泊1:)症 は 凹版先天奥常で頻度が高い と さ れて い る が， lIillげ\íJ性多目11:症は 稀で、あ り ， ま
と ま っ た報告は 少 な い. 本研究の 目 的は我々 の経験 し た lIilh前性多 批症 40 例 に つ い て， そ の |臨床像を
検討 し 明 ら か に す る こ と であ る 検討項 目 は X 線評仙1 ， 四肢合併症， 家族集積性の 有無， そ し て そ
れぞれの 関連性に つ いて と し た . 分岐高位で‘分類 し た Blauth一Olason の分類で は， tarsal typ巴 は一
例 も な く ， そ の他の type がほぼ同数で あ っ た. 両側発症例 は 20 例であ っ た 凹肢合併症は 21 例 に
認め， 家族集積性は 13 例 に認め た. 母指多指症 と 比較す る と ， 四肢合 併症や家族集積性を認め る 例
が明 ら かに 多 く ， 病態が異 な る 可能性， 辿伝'I� I ー が高い可能性が示唆 さ れた . 両側発症例で は 特 に 家
族集積性の あ る 例が多 く ， ま た両側発症例や家族集積性の あ る 例で は 分1I皮形態が複雑な傾向 を 認 め
た . 両側発症例， 複雑な分岐形態を 示す症例では， 家族集積性につ い て特 に 注意 を要す る と 考 え ら
れ た .

序 文

多指 (祉) 症 は 凹肢先天異常 に お い て最 も 多 い と

さ れて お り ， 特 に 東洋人でそ の頻度が高い と 報告

さ れて い る . し か し ， 多血1:症の 大部分は俳骨側の

Ililh後性多駈症で、 あ り ， iIlih前性多国1:症は稀で、あ る .

そ の た め， ま と ま っ た 症例数での報告 は 国 内 外 と

も に 少 な し そ の |臨床像は あ ま り 明 ら か に さ れて

は い な い.

今回我々 は 40 例 60 足の症例 を経験 し た の で，

IIÎlh前性多血1:症の |臨床像 を 明 ら か に す る こ と を 目 的

と し 検討を 行 っ た .

対象 ・ 方法

対象は#Îlh前性多�11:症 40 例 60 足. 性別 は 男 児 16

例， 女児 24 例であ り ， 慌患側 は 左 29 足， 右 31 足

であ っ た . 両側発症 は 20 例 (50% ) でみ ら れた .

X 線評価， I�I肢合併症， 家族集積性 の 有無 を 検

討項 目 と し ， そ れぞれの関連性 を 検討 し た . 術前

の X 線 評価 を ， 分 |岐 高 位 で 分 け た Blauth-Ola­

son 分類1 ) と さ ら に 詳細! な 分l岐形態で細分化 さ れ

手術計画 に 重要 と な る Watanabe ら の分類4) を 用

い て 行 っ た2) 各 検 討 項 目 の 関 連 性 に つ い て

Fish巴r の直接確率法を用 い た .

結 果

Blauth-Olason 分類で は ， distal phalanx type， 

proximal phalanx typ巴， metatarsal type が 各 々

19 例， 22 例， 19 例 と ほ ぼ 同 等 の 割 合 で あ り ，

tarsal type は I 例 も な か っ た (図 1 ) . 両側発症例

Key wOI'ds : polydactyly (多出l漉) ， congenital anol1laly (先天奥'，tj!;) ， c1inical presentation (I�，i\床{象) ， foot (足) ， preaxial 
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0足 (0%)Tarsal type Blauth-Olason 分類

(原著 1 ) よ り 転写)
Tarsal type は 一例 も な く ， そ の
他の type がほぼ同数で あ っ た.
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図 2. Watanabe ら の分類 (原著1) よ り 転写 ・ 一部改変)
分岐高位か ら さ ら に 詳 細 に 分 類 し て い る Metatarsal type で は俳骨側 を 切 除 す る
type がほ と ん どであ っ た.

20 例 の う ち 4 例で左右 の 分類が異 な っ て い た .

Watanabe ら の 分類 に 基 づ い て 分類 す る と ，

distal phalangeal typ巴 で は 内 側 に僅かな重複E止を

認 め る 例が 1 例， 完全重複倒で中足骨が正常な例

が 13 例， 中 足骨 の 異 常 な 例 が 3 例 で あ っ た.

Proximal phalangeal type で は 完全重複例で中足

骨が正常な例 と 中 足骨に 異常の あ る 例が各々 6 例

と 1 1 例， 基節骨の形態異常があ る 例 が 5 例で， う

ち 3 例 は 三 角 状骨 を 有 し て い た . Metatarsal typ巴

で は 俳骨側が低形成 な症例 が 18 例 と 大部分で，

腔骨側が低形成な症例 は l 例であ っ た (図 2) . 

家族集積性 は 13 例 (32 . 5% ) と 比較的多 く み ら

れた . こ の う ち 12 例 は 両側催患で， 1 例の み片 側

慌患で有意差がみ ら れた.

四肢合併症 は 21 例 (52 . 5 % ) で見 ら れ， 合�.tl:症

10 例 と 最 も 多 く ， 次 い で、多指症 5 例， 合指症 4 例，

I1Id l後多凪!:症 4 例， 先天性下腿湾曲症 2 例， 先天性

母出!:内反症 2 {�ti で あ っ た . 2 つ 以上の合併症 を 有

し て い た の は 6 例で あ っ た . 合 併症 に つ い て は ，

両側擢患 ・ 片側慌J官、両者!(:で、発生率に 差 は み ら れ な

かっ た (表 1， 2 ) .  

両側発症で家族集積性 を 認 め た 12 例 と 片側発

症で家族集積性 の な い 19 例 を 比較 し で も ， 合 併

症 を 有 し た の は 各 々 6 例 (50% ) ， 1 1 例 (58% ) と ，
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表 1 . 催患側 と 家族集約性の IMJ!ill

家族集積性あ り

12 例

l 例

家族集長1性 な し

8 例

19 例

表 3. �1jj 1J!IJ発症， 家族集積性 あ り の 1 2 例 に つ
いて， 両側の X 線分類の組み合わせ

Dp 

2 

Pp 

2 

Mt 

1 
5 

Dp : Distal phalanx type. Pp : Proximal phalanx type. 
Mt : Metatarsal type 

合併症の発生率 に 差 は み ら れな か っ た .

次 に Blauth-Olason 分類に よ る 分11皮高位 と の 関

連性を 検討 し た と こ ろ ， 両側発症例 20 例では 16

例 (80 % ) で左右の 分11皮が一致， 4 f9tl (20%) で左右

の分岐形態 は 異 な っ て い た . こ れ ら の 両側発症例

では分|岐 レ ベ ル は よ り 中枢側 に 多 く み ら れた . 両

側発症例 20 例 中家族集積性 を 認 め た 12 例では，

metatarsal type や左右で分|岐が異 な る ， よ り 複��f�

な形態 を 呈す る 症例 が多 く な っ て い た .

両 側 発 症 例 20 例 中 家 族 庇 の な い 8 例 で は

proximal phalanx type が多 く ， 左右 で分11庄が異な

る 症例 は一例 も なか っ た . 片側発症で家族歴 の な

い 19 例 19 足では distal phalanx type が半数以上

を 占 め て い た (表 3， 4， 5) . 

考 察

llilh前性多此症の定義 と し て ， 11 1 回 ら は 多也1:症の

う ち 第 2 �JI:の長11!lh よ り 第 UIl:側 に 余剰RII :があ る も

の と し て い る 9) 疾患頻度 に つ い て は， 多目止症が

10 . 000 出 生 あ た り 5 . 1"'6 . 4， そ の う ち 判l前性多

目止症 は 10'"15% と さ れ， 取h前性多世症の 中で、両側

擢盟、例 は 50"'60% 程度 と 報告 さ れて い る 5)-i)

分岐 レ ベ ル に つ い て 検討 し て み る と ， tarsa l  

typ巴 は稀で そ の他の type がほ ぼ而数であ り ， こ

れ は 山 田 ら の 報 告 と 類 似 し て い た9) 一 方，

Blauth ら の報告で は tarsal type も 含め て そ の割

合 に 差がみ ら れずl) ， 人種差 に よ り 分11皮 レ ベ ル に

違いがあ る 可能性が示唆 さ れ る .

合併症， 家族集積性に つ い て は， そ れ ぞれ半数

表 2. Wr\!品1J!1J と 合併症の関連

同I!!U発症

片jllll発症

h円，，
一あ一-

U一
司

慌一
MM一
則

A口一 合1)1:症 な し

1 1 例

8 例

表 4. 両側発症， 家族集積性な し の 8 例に つ い
て， 両側の X 線分類の組み合わせ
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Dp : Distal phalanx type. Pp ・ Proximal phalanx type. 
Mt : Metatarsal type 

表 5. 片側発症， 家族集積性 な し の 19 例 に つ
いて， X 線分類

町

内

陥

日

6

2

Dp : Distal phalanx type. Pp : Proximal phalanx type. 
Mt : Metatarsal type 

程度， 1/3 程度の症例 で み ら れ， こ れ は 本邦 に お

け る 他の報告 と 類似 し て い た制.

回指多 指症 と そ の|臨床像 を 比較 し て み る と ， 11!11J 

前性多Rli:症では両側慌盟、が多 く ， 合併症発生率お

よ び家系内発生率が極め て高 く ， 平瀬 も 類似の報

告 を し て い る 8) II!Jl I前性多世症 は ， 母 指 多 指症 と

病態 も 大 き く 異な り ， よ り 遺伝的要素が大 き い こ

と が示唆 さ れ る . 11!11J前性多削:症 の 中 で、 も 特 に 両側

発症例で家族集積性が多 く み ら れ， よ り 遺伝性の

関与が大 き い可能性が考 え ら れた . こ の遺伝性が

高い可能性があ る 両側 発症かっ 家族集積性 を 有 す

る 群では， 分11皮高位が よ り 近位側 で， 左右異 な る

例が多 い な ど複雑 な分11皮形態 を 取 る 傾向がみ ら れ

た

方， 両側発症だ、が家族集積性 を 認め なか っ た

群では ， 全例左右の 分11皮 レ ベル は一致 し て い た.

ま た ， 孤発性の可能性が考 え ら れ る 片側発症で家

族集積性 を 認 め な か っ た 群 で は ， よ り 分|岐が単純

な distal phalanx type が半数以上 と な っ て い た .

こ れ ら の こ と か ら ， 複雑な 分11皮形態 を 呈 し た症例

や両側発症例で は ， 家族集積性 を 認め る 可能性が

高 く ， そ の遺伝性 に つ い て の十分 な説明や配慮が

必要で あ る . 一方， 片側発症で家族歴の み ら れな
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い症例 に お い て も ， 車1] 1前性多世症の非常に浸透率

の高い遺伝性 を 考え る と ， こ の症例 を 第一 世代 と

し て 世代 を 重 ね， 複雑な病態を 呈 し て い く 可能性

を 否定で き な い.

上 l伎の 先 天 異常 と の合併 に 関 し て ， 平瀬8) は両

側発症例で， 手 の 異常 を 合併す る 率が高い こ と を

報告 し て い る . し か し ， 我 々 の症例 で は 四肢合併

症の発生率 に つ い て ， こ の片 側発症 と 両側発症 と

で違い は み ら れな か っ た . 車1[1前性多駈症は， 両側

発症 ・ 片側 発症 に 関 わ ら ず合併症が多 い疾患 と 言

え る .

結 論

lIíill 前性多削:症 40 例 を 検討 し た. 合併症， 家族集

積性を 認 め る 例 が多 く ， 母指多指症 と は病態が大

き く 異 な る 可能性が示唆 さ れた . 両側発症例， 複

雑 な 分jl皮形態 を 示 す症例 で は， 家族集積性が高

か っ た
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Polydactyly is a r巴latively common congenital condition in the hand and foot， but preaxial 
polydactyly in the foot is rare. Here we report the clinical conditions of preaxial polydactyly in th巴
foot. All patients were analysed for branching patt巴rs on radiographs， for complications in the 
extremity. for familial history and other association. According to th巴 classification by Blauth & 
Olason， ther巴 was no case of tarsal typ巴， and other typ巴s occurred at an equal incidence. Tw巴nty
patients presented bilateral involvement. There was a complication in the extr巴mity in 21 cases. 
and a positive familial history in 13 cases. Compared to polydactyly in the thumb， this study found a 
bigher incidence in complication and in familial history. A familial history was also more frequently 
found in the bilateral cases than in the unilateral cases. Cas巴s with 巴iU1er a complication or familial 
history showed a complex bifurcation patt巴rn on radiographs. These findings suggested that 
polydactyly in th巴 foot showed a strong hereditary influence and showed different pathology from 
that in the thumb 


