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要 旨 ijjff.治性の先天性)際関節脱臼 に 対 し て I1izarov 創外固定器を 併用 し て 治療 し た の で報告す
る . 症例 は 女児. 出生時に grade m の両側先天性JJ奈関節目見臼 と 診断. 保存治療 に抵抗性で， 生後 7
か月 で観血的脱臼整復術を施行 し た が， 成長に伴い再発 し た た め 再入院. 2 歳 2 か 月 H寺， 両Jl奈関節は
著明な 外反 ・ 反張位を 呈 し ， 関節句j可動域は両!膝 と も に伸展 400 ""，屈曲 100 ， 全身麻酔下の関節造影で
は膝関節iは脱臼位であ っ た. 再手術は!陽服靭帯を 切liiff.， 大WI!!凹i'm筋!健を V-y 延長， 関節包 を 解離 し
て整復 し ， I銭関節屈曲位で大腿骨 と 腔骨を K-wire で貫通固定後， ヒ ン ジ 付 き の Ilizarov 創 外 固定
器で固定 し た . 令官後 2 週で K-wire を抜去， やl\f後 3 週か ら 可動域訓練を 開始， 術後 8 週で I1izarov 創

外固定探を 抜去 し た . 術後 8 か 月 の現在， 装具に てった い歩 き可能で、あ り ， 膝関節の可動域は 他動

で件1展 - 100 ""，屈曲 900 に 改善 し て い る • iJ!ff.治'I�:の先天性IJ奈関節目見 臼 に 対 し て ね1血的整復術 を 行 い，

Ilizarov 創外固定器で|歪| 定， ドlVi次矯正す る こ と で比較的良好な成績が得 ら れた . 整復位保持 ・ 早期関
節j可動域訓練に Ilizarov 創外国定訴が有用 で、あ る と 考え ら れた.

序 文 症 例

先天性膝関節脱臼 (congenital dislocation of the 

knee ; 以下， CDK) は 比較的稀な疾患であ り ， I�I 
然治癒 さ れ る 程度のi怪い症例か ら 複数回の手術 を

要 す る 難治症例 ま で多岐に わ た る . 今回， 我 々 は

grade 皿 の CDK に 対 す る 観血的整復術後， 骨成

長 と 共に再発 し た刻i治症例 に 対 し て t&l血的整復術

を 行 い ， Ilizarov 創外 固定器で固定， ド|再次矯正 を

行 っ た の で報告 す る .

女児. 妊娠 39 週， ::1:\生H寺体重 2 ， 658 g， 正常分

娩で出生 し た . 出生時 よ り 両JJ奈関節の反張位が認

め ら れ， 生後 2 EI で 当 科 紹介 さ れ初診. 視診， X

線上， 両膝関節 は 完全H見臼位で あ り ， grade 皿 の

CDK と 診断 し た (区1 1 ) . 先 天性 多 発 関節拘縮症

(arthrogryposis multiplex congenita ; 以 下，

AMC) は な か っ た が， 後 に 小 児科 に て Larsen 症

候群 と 診断 さ れた. 外来に て徒手整復 し ギ プス 固

定 を 継続す る も 完全 な 整 復 は 得 ら れ な か っ た (図

2 )  . 生後 7 か 月 時 に 観 的1的脱臼整復術 (腸腔靭;骨子
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図 1. 初診H寺 (� I�後 2 EI ) 
両l路 と も grade 皿 の CDK であ っ た

図 3. fi侃血的整復術後 (生後 7 か月 )

剥自rt 大腿四頭筋 Z 延長) を 施行 し た (図 3) . 術中

所見で は ACL が延長 し て い た 術後 は 8 週間の

ギ プス 固定後 に 膝装具を 装用 し た が， 成長 に と も

な い反張膝が再発 し た . 2 歳 2 か 月 時， 両膝関節

は 外反 ・ 反張位で， 可動域 は両側。l'展 400 "-'屈曲

100 であ り ( 図 4， 5) ， 膝屈筋群が前 方 へ偏位 し ， 膝

関白↑jの過伸展 に 作用 し て い る と 考 え ら れた . 全身

麻酔下 に関節造影 を 行 っ た と こ ろ ， 膝蓋上襲は低

形成， 大腿骨願部前面 は廟平化 し 膝関節 はJl見臼位

で あ っ た (図 6) . 全身麻酔下で、 も 徒手整復は不能

で あ り ， 観血的整復術を 行 う こ と に し た . ま ず，

癒着 し た大腿四頭筋l躍を V 字に切$jrÊ ・ 翻転 し ， 次
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図 2. 保存治療後 (生後 7 か月 )
徒手日程彼 と ギ プス 固定 を 継続 す る も 整復位を保
持で き なか っ た

図 4. 2 歳 2 か 月 H寺
両IJ奈 関節の!I見 臼 再発 を 認 め た.

に 腸JI主靭帯を 切離 し ， 関節包 を 解離す る と ， 膝関

節 を 屈 曲 す る こ と で整復 さ れた . 膝関節 600 屈 曲|

位で膝骨か ら 大腿 骨 に 1 . 5 111m K -wire 1 本 で 固

定 し ， 大腿四頭筋 は V-y 延長 を 行 っ た . 最後 に ，

大腿骨 と 腔骨 を ヒ ン ジ 付 き Ilizarov 創 外固定器で

固定 し た ( 1豆1 7) ヒ ン ジ の 位置 は 大腿骨 内 側 上頼

と 外側 上頼 を 結ぶ直線状に一致 さ せ た . 術後の単

純 X 線写真で， IJ�i関節の整復位が確認 さ れた (1豆1

8) . 術後 2 週で K-wire を 抜去 し ， ヒ ン ジ を 用 い

て 屈 曲 800 ま で徐 々 に 増 加 し た ( 図 9) . 術後 3 週

よ り ， 伸展 - 300 か ら 屈 曲 80。 で 他動的 可動域訓練

を 開始 し ， 術後 6 週 よ り ヒ ン ジ を 除去 し て よ り 積



図 5. 2 歳 2 か月 H寺の立位H寺
両膝関節 と も 外反 ・ 反張位であ っ た .

図 7. 再手術直後の外観
両膝朋 1tl.1 位で ヒ ン ジ付 き の I1 i zarov 創
外固定器で固定 し た .

極 的 な他動的可動域訓練を 開始 し た . !J奈関節 は良

好な整復位 を保持 し た ま ま の や 1"展 ・ 屈 曲 が可能で

あ っ た . 術後 8 週で Ilizarov 創 外固定器 を抜去後

さ ら に， 8 週間 リ ー メ ン ビ ュ ー ゲ、ル装具 を 装着 し

た . 術後 16 週 よ り 長下肢装具を 使用 し ， 歩行訓練

を 開始 し た . 術後 8 か月 の現在長下肢装具に て っ

た い 歩 き は 可能 で， IJ事関 節 可動域 (他動) は 伸 展

100 ""屈 曲 90。 であ る (図 10) .

考 察

CDK は比較的稀な疾患であ り ， 出生数 10 万 に

対 し て約 l 例 の 発生 と さ れ て い る 9) 男女比 1 : 2"" 

8 と 女 児 に 多 く 2)9) ， 本症例 も 女児であ っ た . 原因

は 不 明 な 点 が 多 い が， Larsen 症候群や AMC な

ど基礎疾患 を 有 す る 遺伝的要因 に よ る も の と ， 子

宮内外の圧迫や異常胎位に よ る も の な どが考 え ら

れて い る9)

治療方法は大 き く 保存治療 と 観血的治療 の 2 つ

図 6. 府、酔下関節造影検査
膝龍上裂の低形成， 大腿骨頼音11前面の扇
平化を認め る .

に 分 け ら れ る が， CDK の 程度 に かか わ ら ず最初

は保存治療 を 行 う . Grade rr (subluxation ) ま での

症例で A MC な ど の基礎疾患や 内 反足 の 合併がな

い症例 は両親への愛護的 な膝関節屈 曲指導の み で

1 か月 間の経過観察で 多 く の症例 が整復 さ れ る 3)

芳 賀 ら 2) は 基礎疾 患， 内 反 足 合 併 が な く 初 診 時

grade rr の症例 は 全例保存治療で治癒 し た と し て

い る . し か し ， grade rn ( dislocation) の症例や基

礎疾患， 内反足の合併があ る 症例 は生後すみやか

に愛護的な徒手整復を 試み て ， シ ー ネや ギ プス 固

定 を 行い， そ れで も 整復が得 ら れな い場合 に は観

血的整復 術 に 移行す る と し て い る . 松浦 ら 5) は基

礎疾患が あ り ， 懐患関節が両側例で grade rn の

CDK 症例 の 多 く が観血的整復術 を 要 す る と し て

お り ， 初診時の基礎疾患の合併 を 精査す る こ と を

重要視 し て い る .

本症例 は両側擢患例 で あ り ， 後 に Larsen 症候

群 と 診 断 さ れ た . さ ら に 生 後 2 日 の 初 診 時 に

grade rn であ っ た た め 観血的整復術 に移行す る 可
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図 8. 再手術直後
整復位 を 保持 す る た め に 腔骨 と 大JFf!骨を
Iく-Wlre で:cr通固定 し て い る .

図 10. 術後 8 か月
可動域は {1:l l展 - 100 "，屈曲 90。 で， ア ラ イ メ
ン ト も 良好であ る .

能性が高い こ と が予想 さ れた . ま た 生後 7 か月 で

施行 し た 観血的整復術 で も 再脱臼 し た た め非常に

難治症例で あ る と 考 え ら れ た . 杉本 ら 9) は こ の よ

う な難治症例で は， 形態学的 に 膝葦上裂の 欠損や

低形成， 内側 ハ ム ス ト リ ン グの 前方偏位， 大腿四

頭筋の 筋萎縮 な どが認め ら れ る と し て い る . 大石

ら ï) は保存的治療 に 抵抗 す る 症例 に は膝関節造影

を 行 う べ き と し て い る . 関節造影の側面像か ら 膝

蓋上袈の形成不全の程度が観察 さ れ， さ ら に 正面

像に お け る 関節包像の 外側 偏位か ら 内側ハ ム ス ト

リ ン グお よ び内側側副靭帯の腔骨付着部の前方偏

位の程度 も 推測 さ れ， こ れ ら の所見 は 観血的治療

の 適応判断や予後判定 に 有効 で あ る と 述べ て い

る . 我 々 の症例 で も 術 中 に 関節造影を 施行 し ， 膝
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図 9. 術後 3 週
術後 2 迎で l(-wire を 抜去 し ， ヒ ン ジ を 調 整 し
て 1 日 約 5。 ずつ屈曲角度を 増加 さ せ た. 術後 3
週か ら 可動j或訓練を 開始 し た

蓋上袈の低形成 を 認 め て い た .

手術時期 に 関 し て は， 野 村 ら 6) は 大腿骨頼部の

二次的変形が出 現す る 前の 2 歳 ご ろ ま で、 に 行 っ た

方が よ い と し て い る . 欧米で は よ り 早 い 時期での

手術を す る こ と で良好な成績が得 ら れ る と い う 報

告が多 く ， 例 え ば、 Bensahel ら 1 ) は 生後 3 か 月 "'6

か 月 で手術を す べ き であ る と し て い る . し か し ，

適 切 な 手術時期 は い ま だ一定の見解は得 ら れて い

な い

手術方法 と し て は， 多 く の報告者が大腿四頭筋

を V-y 延長 す る こ と に 賛同 し て い る 1 ) し か し ，

Shah ら 8) は 伸 展機構 に 大 き な 侵裂 を 与 え る こ と

で， 癒着 に よ る 可動域制限の残存， ij奈仲!展力 の 低

下の 可能性があ る と 指摘 し て お り ， 保存治療で屈

rJtI が 90。 以 下 の症例 に は早期 に 小皮 切 で、大腿四頭

筋腿切断術を 施行 し 良好な成績を報告 し て い る .

今回の症例 は 難治性であ り ， 大腿凹頭筋の延長 は

避 け ら れな か っ た と 予想 さ れ る が， 今後 は整復困

難症例 に 対 し て早期 の 大腿四頭筋j陛切離術 も 考慮

し て も よ い か も し れな い.

我 々 の症例で は ， 観血的整復術後に再!J見臼 し た

こ と か ら ， 再手術で は強い整復位保持力 と 早期 の

関節可動峨訓練が可能 な 治療が必要で あ る と 考 え

た . 松井 ら 4) は膝関節の11次部組織は 処置せ ず に Ili

zarov 法単独で整復 し た . た だ そ の後 に 脱 臼 が再

発 し て お り ， 難治症例 に は観血的整復術 も 行 う べ



き と し て い る . そ の た め 本症例で、は 閉山的 に整復
し た後 に ヒ ン ジ 付 き Ilizarov 創 外固定器で固定 し
た . そ の結果， 整復位を 保持 し た ま ま で術後 3 週

の 早期 か ら 関節可動域 訓 練 を 行 う こ と が可能で

あ っ た . 経過観察知j聞は短 い が， 術後 8 か月 の現
在， JJ奈 関節可動域 ( 他動) は伸 展 - 100 "，屈曲 900 と

術前の状態 を 考慮す る と 比較的良好な成績 と 考え

ら れた

t士 号五巾日 ロロ

Grade m の CDK に 対 す る 観JJ]l的整復術後 に再

発 し た難治症例 を経験 し た . 花見 血的 整復術 を 行 い

Ilizarov 創外固定器で固定， ìjWf次矯正 を 行 う 方法

は整復位を 保持 し た ま ま で早期 に 可動域訓練が開

始可能で あ り ， 難治性 CDK の 治療 に 有用 で あ る

と 思われた
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Intractable Congenital Dislocation in the Bilateral Knee 

Daisuke Takahashi， M. D.， et al. 

Department of Joint Replacement ancl Tissue Engineering. Hokkaido Unive1'sity. 

Graduate School of Meclicine 

We report a case of intractable congenital c1islocation in the bilate1'al knees treatecl using an 
I1izarov external fixator. This cas巴 is of a baby girl p1'esenting gracle m congenital c1islocation in the 
bilateral knees at birth. Conservative treatment was unsucc巴ssful. and open recluction was 
performecl at 7 months of age. How巴ver， c1islocation recurrecl c1uring sk巴l巴tal growth. She presented 
significant valgus and recu1'vatum deformity in the bilateral 1m巴es at 2 years of age. There was 
limited range of motion bilaterally with 400 extension ancl 1 00 flexion. We then performecl 
length巴ning in the quaclriceps tenclon with V-Y advancement， ancl dissection of the joint capsule 
ancl iliotibial tract， to achieve 1'ecluction in th巴 knee joint. The tibia and femur were fixecl using 
temporary K -wire， ancl helcl using an I1izarov external fixator with connected hing巴. At 3 weeks 
later the K -wire was removed， ancl range of motion exercises were startecl. At 8 w巴eks after the 
operation， the Ilizarov fixator was removecl. Sh巴 then startecl walking exercis巴s using a knee brace 
ancl hand rails. At  8 months after the operation， the passive range of motion was - 100 extension 
and 900 flexion in the bilateral 1m巴es. Thes巴 finclings suggest that open recluction followed by 
treatment using an Ilizarov external fixato1' was effective fo1' int1'actable congenital dislocation in 
the knee. 
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