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研究要旨：乳児期神経芽腫スクリーニング休止前後での神経芽腫の罹患と死亡の実態を明
らかにする目的で、スクリーニング休止後の神経芽腫の病態、罹患率や死亡率の変化につ
いての正確な疫学研究を行うために、小児外科学会、小児血液がん学会登録、日本神経芽
腫研究グループJNBSG登録を用いて疾患データーベースの作成を行った。単年度の研究で
あったため、予後追跡ができず、統計解析には至らなかった。 

Ａ．研究目的 

本研究の目的は乳児期神経芽腫スクリーニング休

止前後での神経芽腫の罹患と死亡の実態を明らかに

することである。我が国の乳児を対象とした神経芽

腫スクリーニングは 1985 年か 2003 年まで行われ、

2003 年の「神経芽細胞腫スクリーニング検査のあり

方に関する検討会」において休止の条件として、「神

経芽腫の罹患と死亡の正確な把握」を提示された。

しかし、スクリーニング休止から 12 年が経過した現

在においても、スクリーニング休止後の神経芽腫の

病態、罹患率や死亡率の変化についての正確な疫学

研究はなされていない。 

休止前後のコホートにおける罹患率や死亡率の変

化を解析する本疫学研究の成果報告は、乳幼児に対

する健康施策にとって重要な情報となり、スクリー

ニングの効果のみならず乳幼児がん検診の総括と

なり、世界に先駆けてスクリーニングを実施した

我が国の責務であると考える。 

 

Ｂ．研究方法 

スクリーニング休止前後のコホート解析研究を

行う。スクリーニング実施中のコホートとして、

1990年-1998年の9年間の出生数10,868,860人と

休止後の 2004-2008 年出生の 5 年間の出生数

5,446,899 人を対照とする。 

疾患データーベースの作成：2016-2017 年には

神経芽腫データーベースを構築する。実施中の神

経芽腫登録データーベースは小児外科学会、小児

がん学会、院内がん登録等を用いて厚生労働省科

学研究檜山班で作成したものを利用する（1,795

人）。休止後のデーターベースは小児外科学会登録

と小児血液がん学会登録、日本神経芽腫研究グル

ープ JNBSG 登録、院内がん登録等を利用し、診療

施設からの登録方式により、データーセンター（成

育医療センター内、小児がん登録室）にてデータ

ーベースを構築する。患者情報は人を対象とする

医学系研究に関する倫理指針に基づき、個人情報

が削除された状態で収集した。 

死亡調査：各疾患データーベースにおいては、

予後調査を行う。 

統計解析：主解析はこの 2 つのコホートの、死

亡率の比較、生存期間の比較。真の死亡率とする。

副次解析として、各データーベースを用いて神経

芽腫病態の変化（発症年齢、病期、MYCN、病理情

報など）や過剰診療数の減少を解析する。死亡個

票とデータベースを比較して捕捉率を計算する。 

（倫理面への配慮） 

いずれの研究においても患者情報は疫学研究に関

する倫理指針に基づき、個人情報は保護される。

すべての疫学研究に関しては、学会内外および研

究代表施設の倫理審査を経ることとする。 

 

Ｃ．研究結果 

１，疾患データーベースの作成：マス中のデ

ータベース（1,795 人）についてクリーニン

グは終了している。マス後の患者情報は、個

人情報が削除された状態で収集し、クリーニ

ング作業を行った結果、データーベース全症

例は 3,627 例で、2004 年-2008 年（マス後）

の症例は 453 例であった。 

２，予後調査；マス中のデーターベースの 5

年後予後調査に関しては終了している。マス



後の予後調査に関しては、概ね終了している

が、一部未実施である。 

３．対照コホートにおける解析を年度内にす

すめる予定である。 

４．予備解析として行った結果を示す。マス

後のデーターベースについて、日本小児外科

学会による「小児の外科的悪性腫瘍登録」で

収集された登録データベースより抽出された

402 例を対象とした解析結果では、診断時

6-11か月の患者数はマス休止後有意に減少し

たが、2-5 歳の患者数はマス休止後有意に増

加した。病期Ⅳの症例はマス休止後有意に増

加していた。 

 

Ｄ．考察 

データーベースの作成においては、記載内容

に矛盾（データベース間、データベース内）が

ある例、転帰情報のない例など、種々の問題点

も抽出され、実際のデータ解析に先立って、解

析対象症例の確定のために多大な労力を要した。

予後解析が出来ていない症例もあり、最終目的

の統計解析には至らなかったが、今後進めてい

きたい。 

予備解析では、診断時 6-11 か月の患者数はマ

ス休止後有意に減少したが、2-5 歳の患者数は

マス休止後有意に増加した。進行症例はマス休

止後有意に増加していた。以上のことから、乳

児の過剰診療症例は減少したものの、進行症例

はマスによって早期発見治療されていたものと

考えられた。 

 

Ｅ．結論 

 マス後のデーターベース作成を行った。今後予

後調査を行った後に、統計解析を予定している。 

小児外科学会データーベースを用いた予備解析

では、乳児の過剰診療症例は減少したものの、進

行症例はマスによって早期発見治療されていた

と推定された。 
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