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腔骨列 欠損の腔排間癒合術後 に 下腿の外反変形 を き た し た 1 例
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要 旨 症例 は先天性腔骨列部分欠損 Jones type 1I の 12 歳 の 男 児で あ る ， 1 歳で右経排間癒合

術 ・ 足関節商m断術 を 行 っ た が， 腔即|ニ聞の癒合が得 ら れず偽関節 と な っ た . 8 歳 t時待 に偽関節手術 . 悶肌俳1:争γ，骨再

頭切|除徐に よ り 骨癒合 を 得 た が， の ち に 特 に 外傷の既往な く 下腿の 外反が進行 し ， 12 歳 時 に は外側骨

端線閉鎖に よ る 外反変形 を き た し 義足歩行がで き な く な っ た 先天性腔骨列 欠損 に お い て ， 手術操

作や下腿の軽微な 内外反変形 を 伴 う 義足歩行に よ り ， 骨端線閉鎖が生 ず る 可能性 を 股骨の低形成 な

ど を 踏 ま え て 考 え ， 慎重に経過 を 見て い く こ と が大切 と 思 われた.

は じめに

先天性腔骨列 欠損は 100 万人 に 1 人の発生率の

疾 患 で， 欠 損 の 程度 は 様 々 で 治 療 上 の 問題が多

い3) 先天性腔骨列 欠損の Jones type n に は腔1Ji1:

間癒合術が行われ， 装具を用 い た 実用 歩行が得 ら

れ る 3)4)8)

今回， 右腔即1:間癒合術 ・ 足関節離断術施行後 に

股間1:聞の癒合が得 ら れず偽関節 と な り ， 偽関節手

術 の の ち に 特 に 外傷 な く 腔骨外側骨端線閉鎖 に よ

る 外反変形 を き た し た 症例 を 経験 し た ので報告す

る .

症 例

出生時に 右先天性腔骨列 欠損に よ る Jones type 

E と 診断 さ れ， さ ら に 両手 の 指 列 誘導障害 (左手

指 欠損， 右 多合指症) を 合併 し て い る . 家族歴 と し

て 兄 が 先 天 性 jJ歪 骨 列 欠 損 で 右 下 肢 Jones type 

1 a. 左下肢 Jones type N . に て 右膝離断術 を 施

行 し て い る . 両親 に 特 に 異常 は な い. 血族婚 な し .

母親の糖尿病 な し .

当 院初診時所見 : 1 歳 6 か 月 の 男 児. 2 ， 800 g 第

二子で出生 し た . 周産期異常 は な し 出生 時 よ り

右 下腿変形， 両 手 の 指 列 誘 導 障害 を 認 め X 線所

見 に て Jones type n の tibial partial defect と 診

断 さ れ る (図 1-a， b ) . 

経 過

1 歳 6 か月 : 右腔排問癒合術 ( K-wire 内 回定) ・

足関節離断術施行 し た ( lgI 2 ) . 

2 歳 6 か月 : 腔俳聞 の癒合が得 ら れず偽関節 と

診断 さ れ る . し か し 下腿義足で独歩可能 と な り 運

動発達 に 影響が な か っ た た め 経過観察 と な っ た .

8 歳 10 か月 : X 線上陸1m:骨悶偽関節 を 認 め ， 右

片脚j国立不安定 に な る ( 図 3) . 

8 歳 1 1 か 月 : 腔骨ml:骨 間 偽 関 節 癒 合 手 術 ( プ

レ ー ト 固定) . Jljl:骨頭切 除 を 行 っ た ( 図 4) . 

9 歳 1 か月 (術後 2 か月 ) : 腔骨俳骨聞 の癒合が

得 ら れた . 右膝関節 ROM イ1*1展 - 200 ， 屈 曲 700 で

あ っ た .

Key WOI'ds : cOl1genital deficiency of the tibia (先天性Jj子同 列 欠損) ， epiphyseal il1jury (骨端線損傷) ， valgus deformi ty of 
tibia (下Jlill!ýj.反変形)
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図 2. 1 歳 6 か 月
右j圧勝間癒合術 ・ 足関節離断術 を 行 っ た

9 歳 10 か 月 (術 後 1 1 か 月 ) : 膝 の 外 反 変 形 が

徐 々 に 顕在化 し ， 義足調整が必要 な状態で あ っ た .

し か し X 総上骨端綜 の 損 傷 は 認 め な い . 小学生

時代か ら 野球部 に 所属 し 下腿義足で他児 と 同様 に

練習 し て い た .

1 1 歳 7 か月 : 下腿断端 内 側 の 発赤， 終痛が出現

し た . 下腿の 外反 300 ， 屈 曲拘縮 150 認め る . x 線

上骨端線が閉鎖 し て い る 所見 は な い (図 5) . 

12 歳 9 か月 : 普通中学 1 年在学. 2 か 月 ほ ど前

か ら 下腿の 外反屈 曲変形が進行 し て か ラ イ ナ ー が
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図 l
a 初診H寺写真， X 線写真 Jones type II 
b : 写真， 両 手 X 線写真 指列誘導障害 (左手指欠損，

右 多 合指症)

図 3. 8 歳 10 か 月
)]!É 骨 端 の 外 側 偏 位 を す る こ と で
Q angle が拡大. 膝蓋骨 の 外側 脱 臼
が誘発 さ れ る よ う に な っ た . x 線上
IJ!ÉJWI:間偽関節 を認め る .

破損 し ， 下腿前面に贋孔 を 形成 し た 受診時 は 下

腿外反変形 の た め 義足装着困難で、， 歩行 に は 義足

を用 いず両側松葉杖 を 使用 し て い た . 下腿前面 に

渉出創 を 認 め 感 染疑 い . 痩孔か ら 股間1:間 固定用 金

属 プ レ ー ト が ゾ ン デで触れ る . プ レ ー ト 周 囲 の 感

染， お よ び骨'髄炎が疑 わ れ た .

X 線上， 明 ら か に 下腿の 外側骨端線が閉鎖 し て

し 当 る .



図 4. 8 歳 1 1 か 月
腔骨!日1:骨rl;[J偽関節癒合手術 ・ m朋俳U別此|ド骨E可頭I質l切除を
行 つ た .

図 6
12 歳 lO か 月
下腿が 400 外反変形 し ，
外1�!U骨端線の閉鎖を 認め る .

診察所見 と し て ， 容易 に 膝蓋骨が外側脱臼 す る .

X 線上 の 膝蓋骨の低形成 お よ びjJ�骨の外反 400 ，

屈 dt l 変形 2r . Jj奈 関 節 R O M は 伸 展 - 400 ， 屈 曲|

1300 で あ っ た .

12 歳 lO か月 : 手術目 的で、入院 (図 6) . 

抜釘， 骨髄炎掻j胆， 腔骨内 反伸展矯正骨切 り 術

を 施行 し た (図 7) . 

術後 6 週経過 し た と こ ろ で， X 線上仮骨の形成

を 認 め た た め ワ イ ヤ ー を 抜去 し た . そ し て 仮義足

で独歩可能 と な っ た . X 線上 FTA 1780 • JJ奈関節

ROM 伸展 50 ， 屈 曲 1200

最終観察時年齢 13 歳 2 か月 (術後 4 か月 ) : 義

足で野球部活動 に も 復帰 し ， 問題な く プ レ ー で き

て い る .

図 5. � 
1 1 歳 7 か月
腔Ijji:間癒合術後 2 年 7 か月
骨端kJ.Rは閉 じ て い な い

考 察

本症例 は 兄 も Jones 右 1 a 型/左 W 型 の 膝骨列

欠損で 当 セ ン タ ー よ り 1 993 年 に 報告 し て い る .

先天性腔骨列 欠損の原 因遺伝子 と し て 過 去 に 報告

の あ る HOXD-l l ， HOXD-12， Sonic Hedgehog 

(SI-IH) に つ い て は 本症例 に つ い て は 異 常 を 認 め

な か っ た6) ま た ， 先天性!珪骨列 欠 損 に お け る 腔

1m:間癒合術後の 外反変形 に つ い て の報告 は 見 あ た

ら な か っ た

本症例 に お い て 外反変形 を 招 い た 外側 の 骨端線

閉鎖 を き た し た 理 由 に つ い て 検討 し た .

第 一 に 考 え ら れた の は ， IJI骨即1:骨間偽関節手術

のJm，骨頭 切 除 の 際 に ， 腔骨外側音11の操作が骨端線

を 架橋 し た 可能性で あ る . 少 な く と も 腔骨外側軟
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部組織 に は 相 当 な癒着服痕が生 じ た と 思 わ れ る .

し か し 手術操作で生 じ る 骨端線閉鎖が術後 2 年 8

か 月 経過 し て か ら 生 じ る の か に つ い て 疑 問 が残

る . 術後の下腿の軽微な 外反変形が， 日 常生活 ・

ス ポ ー ツ 活動 に お け る 腔骨の 外側骨端線へ過剰 な

負 荷 を か け た こ と に よ る 可能性 に つ い て 検討 し

た

Salt巴r-Harris fracture type V は ま れ な 骨端線

損傷で足関節や膝で生 じ る . 関節の 内転や外転力

が掛か る こ と で骨端線が圧挫 さ れ る 事が原 因で生

じ ， 診断が難 し い と い わ れ る 2) Ker巴t ら は 非対称

性 の 腔骨の近位骨端線閉鎖 を 生 じ た 例 に つ い て報

告 し て い る . 特 に 外傷 を 思 わ せ る 既往 な く ， 内反

も し く は 外 反 す る 力 や 勇 断 力 に よ っ て Salter

Harris fracture type V の 骨端線損傷 を 生 じ た こ

と が主 た る 原 因 と 考 え ら れ る と し て い る 5) ま た

骨折 な ど の 明 ら か な 外傷機転 な し に Salter-Har

ris fracture type V の 骨端線損傷がス ポ ー ツ 活動

な ど を 通 し て 生 じ る 報告 が さ れて い る 1) さ ら に

成長期 の ラ ッ ト に お け る 下肢の外反変形やIiIlh圧 に

よ り ， 近位腔骨の骨端線損傷 を 組織学的 に認め，

Salter-Harris fracture type V の 骨端線損傷 と 同

様の病理学的所見 で あ っ た と 報告 さ れて い る 6)

以 上か ら 8 歳 1 1 か 月 時 に 行 っ た 手術操作で，

軟部組織の癒着服痕な どか ら 腔骨外側 の成長障害

を 生 じ た 可能性があ る が， 初期の外反変形 に よ り

生 じ る 繰 り 返 し 応 力 に よ る こ と も 否定で き な い .

そ の た め 8 歳 1 1 か 月 での手術か ら 1 1 歳 7 か月 ま

で の 32 か 月 間 は骨端線 の 閉 鎖 は 認 め ず\ ゆ っ く

り と 外反が進行 し た . そ し て 1 1 歳 7 か 月 か ら 12
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図 7.
手術 : 抜釘， 骨髄炎掻!限， 腔骨内反伸l展矯正
'胃切 り q/l�を 行 っ た .

歳 9 か 月 ま での 14 か 月 の 聞 で， 骨端線が閉鎖 し

て 外反変形が急速 に進行 し た と 考 え ら れ る .

ま と め

本症例 は 先 天性経骨列 欠 損 Jones type II で，

8 歳 1 1 か 月 時の腔1mー間癒合手術後 46 か 月 で腔骨

外側の早期骨端閉鎖が生 じ た . 先天性腔骨列欠損

に お い て 腔骨の低形成 な ど を 踏 ま え た う え で， 手

術操作 に よ る 骨端線損傷や， 下腿の軽微 な 内 外反

変形 を 伴 う 義足歩行で圧挫 に よ る 骨端線閉鎖の可

能性 も 考 え， 慎重 に 経過 を 見て い く こ と が大切 と

思 わ れ た .
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lAbs加ct l
Valgus Deformity in the Lower Limb after Tibiofibular Synostosis in Congenital 

Deficiency of the Tibia 

Sayaka Fuj iwara， M. D.， et al 

Department of Orthopa巴dic Surgery. National Rehabilitation Center for Childr巴n with Disabilities 

We report a case of a 1 2-year‘ old boy with valgus deformity in the lower limb with ost巴omyelitis
at 4 years after tibiofibular synostosis surgery for congenital deficiency of the tibia. The boy had 
presented congenital defici巴ncy in the tibia， at Jon巴s type 2， and underw巴nt tibiofibular synostosis 
at 8 years of ag巴 Postoperativ巴ly the lateral epiphysis of the tibia became clos巴d， and valgus 
deformity in the tibia gradually developed without trauma. At 12 y巴ars of age th巴 boy pr巴sented
gait disturbance. Thes巴 findings suggest that epiphys巴al d巴formity should be suspected after 
tibiosynostosis in cong巴nital deficiency of the tibia， especially when presenting even slight varus or 
valgus d巴formity in the lower limb 
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