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研究要旨 

 これまで希少がん対策に関連したデータや調査を実施して、その推進に貢献することを目的として

研究を進めてきた。「希少がん対策ワーキンググループ」での検討に資する診療実態に関するデータ

（四肢軟部肉腫、眼腫瘍）の提供、病理医の希少がんの分類などに関する意識調査、悪性脳腫瘍の家

族の介護負担に関するインタビュー調査、また、Adolescent and Young Adults におけるがん罹患の

実態、集約化に際しての通院時間や人口カバー率への影響のシミュレーションを行った。結果は希少

がん対策ワーキンググループの資料として提供する、また学術発表を行うなど、今後の希少がん対策

に役立てていく予定である。本研究のような政策に密着したデータの算出と反映は今後、他の分野に

おいても応用可能であると考えられる。 
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A. 研究目的 

本研究は、希少がん対策を円滑に進めるた

めの必要なデータを提供することを目的とし

ている。研究代表者が事務局をつとめている

「希少がん対策ワーキンググループ」におい

ては個別のがん種において、その診療提供体

制と情報公開のあり方についてがん種ごとに

検討する事になっており、本年度は四肢軟部

肉腫分科会に対するデータ提供として、専門

施設のあり方を考えるに資するデータとして、

施設別症例数の安定に関する解析を行い、ま

た、二つ目の対象がん種に選ばれた眼腫瘍に

ついても診療実態の調査を行った。他にも関

連して、脳腫瘍に関する介護負担の特徴、病理

医の希少がんの定義に関する意識や、思春期・

若年成人（AYA）世代のがん種・年齢の分布な

どの実態、集約化の通院距離・人口カバーに関

する追加解析なども行い、総合的に希少がん

対策に貢献することを目的とした。 

 

B. 研究方法 

i) 四肢軟部肉腫診療提供体制に関する研究 

2012 年 1月～2014年 3月の全国から収集され

たがん診療連携拠点病院の院内がん登録デー

タを二次利用し、施設あたりの四肢軟部肉腫

の症例数を年次毎に集計、その 3 年間の経年

変化を検証した。ここでは、部位を四肢・表在

体幹とし、軟部肉腫の組織型を ICD-O-3 コー

ドから抽出した。 

 

ii) 眼腫瘍診療提供状況の実態に関する研究 

眼・眼付属器に発生した腫瘍の初回治療につ

いての集計と分析を行った。対象期間は 2011
年 1月から 2013年 12月の 3年間とした。眼、

眼付属器の ICD-O-3 部位コードを抽出し、組

織コードは特に限定はしなかった。 
iii）脳腫瘍に関する介護負担の特徴 

某がん専門治療施設において治療を受けた悪

性脳腫瘍患者の遺族 13名（患者の死亡後６ヶ

月以上３年未満）に対して、治療経過における



家族のニーズに関する半構造的インタビュー

調 査 を 行 っ た 、 逐 語 録 を 作 成 の 上 、

Krippendorff の内容分析を参考にした帰納的

分析を行った。 

 

iv) 病理医の希少がん定義に関する意識調査 

日本病理学会認定・登録施設約 800 施設に

ダイレクトメールを発送して、回答は WEB 返

信あるいは郵送返信という形態で「希少がん

病理診断集約化に関する意識調査」を行った．

希少がんの定義は RARECARE 分類による「希少

がん医療・支援のあり方に関する検討会」にお

いて 10 万人あたり 6 例未満とされているが、

現場感覚として、どのような分類が良いか、そ

のようなものは希少がんとして良いか、など

の意見を聴取した。 

 

v) 小児 AYA のがん種・年齢の分布などの実態 

 院内がん登録の 2011～2014 年 5 年間の診

断症例を用いた。登録患者の中で、15 歳から

39 歳までの患者で、かつ、がん登録を行われ

た病院で初回治療を行った者を対象とした。ま

た、これらを海外における先行研究に沿って 

分類し、その頻度を記述した。ｓ 

 

vi）集約化の通院距離・人口カバーに関する追

加解析 

 

（倫理的配慮について） 

各分担研究者の所属施設において倫理審査委

員会の審査を経る、あるいは、所属・関係団体

の手続きを経て調査を行った。 

 

C. 研究結果 

i) 四肢軟部肉腫診療提供体制に関する研究 

2014年１年だけを見ると３年連続データの

あった施設のうち７割近くの施設で診療症例

は存在したものの、10例未満の施設が大半で

あり、３年連続で診療症例の存在した施設は

５割に満たなかった。3年連続で10例以上あ

る施設は10～13％程度であり非常に少数であ

った。 

 

ii) 眼腫瘍診療提供状況の実態に関する研究 

対象患者数は 2011 年 1 月から 2013 年 12 月

の 3 年間の合計で 6,556 人だった。そのうち

眼内が 799 人（12.2％）、眼外が 5,727 人

（87.8％）だった。 

対象患者を診療していた施設は合計で 373 施

設であり、そのうち年間症例数 5 例以上の施

設数は 121 施設（32.4％）で、年間症例数 5 例

以上の施設が登録症例のうち眼内腫瘍の

92.4％、眼外腫瘍の 76.4％を診療しており、登

録数の合計の 78.3％をカバーしていた。 
 

iii）脳腫瘍に関する介護負担の特徴 

希少であることから中々情報がないことや、

また、急激に意識障害が進むなどの事態に遭

遇した経験から、介護問題だけでなく、特に経

過に対する不安が強かったことを引用し「患

者がどのようになっていくのかが全く想像が

つかなかった。脳腫瘍の家族の人から体験談

を聞きたい」というニーズが特に強かった。 

 

iv) 病理医の希少がん定義に関する意識調査 

日常の病理診断は，日本の「癌取扱規約」に基

づいてなされるが，その基盤になっているの

がWHOによる病理組織診断分類である。

RareCare分類は日本の病理医にとって馴染み

がないという結果が出た。また、定義について

も疫学的な頻度を基準とした定義については

なじみがないという意見がみられた。「希少が

んについて病理診断を集約すべきか否か」に

関しては，集約化すべき＝84（46.7%）， 
集約化の必要はない＝29（16.1%），一部は集

約化すべき＝47（26.1%）であった． 

 

v) AYA のがん種・年齢の分布などの実態 

AYA世代のがんの年齢階級別の登録数を診る

と、年齢が上昇するごとに登録数は上昇して

おり、35～39歳の登録数は全体の登録数の約

50％を占めていた。35～39歳の女性が最も登

録数が多く、全体の約35％であった。AYA世

代の罹患数は、28,859例であり、概算すると

824/100万人年であった。 

 



vi）集約化の通院距離・人口カバーに関する追

加解析 

通院１時間以内の条件下では、治療施設が

100箇所以上においても、50％の人口をカバー

できなかった。一方、通院３時間以内の条件下

では、治療施設が20箇所で、約80％の人口をカ

バーした。３時間の通院時間は、患者への負担

が多いことから、長期的な治療には、地方の比

較的小規模の大学病院の地理的な重要性が高

いことがわかる。約90％以上の患者をカバー

するためには、全大学病院を対象とした場合

においても、約5,000円以上の通院運賃がかか

ることがわかる。これは、往復を考慮すると、

１回の通院で約10,000円以上の通院費用が必

要となり、患者への負担が大きい。 
 

D. 考察 

 希少がんの研究というと、その診療実態や

患者の置かれた状況に関する研究も非常に希

である。希少がんはそれぞれ希であっても、累

計すると一定の数になることから近年注目を

浴びているが、状況として共通する部分と共

通しない部分がある。一般には、課題のありか

や問題の性質、（例えば施設あたりの症例数の

少なさ、情報の不足、若手教育の問題など）は

共通しているものの、解決のための方策は関

係者がそれぞれ分散していることも有り、希

少がんそれぞれに分けて考えなければならな

いことが多い。他にも眼腫瘍については頻度

の問題から診療実態が不明瞭、義眼の問題が

ある、脳腫瘍は神経症状や意識障害、介護の問

題などが存在することが本研究で明らかにな

った。 

今後の対策としては、全体として方向性を

見定めつつ、個別のがん種ごとに解決策を検

討していく体制は重要であると考えられる。 

 

E. 結論 

希少がんの診療実態や患者の状況について

の研究を総合的に行った。データや結果は希

少がん対策ワーキンググループの資料として

提供する、また学術発表を行うなど、今後の希

少がん対策に役立てていく予定である。本研

究のような政策に密着したデータの算出と反

映は今後、他の分野においても応用可能であ

ると考えられる。 
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