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「小児がん拠点病院等及び成人診療科との連携による 
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研究代表者：松本 公一 国立成育医療研究センター 小児がんセンター長 

 

 

A. 研究目的 

小児がんは疾患克服後の余命が長く、

多岐にわたる晩期合併症のために長期の

経過観察を要するという成人がんにはな

い特徴がある。また現在本邦では治療施

設でのフォローアップが主流であるが、

再発のチェックが主になってしまうため

小児がん経験者（CCS）に真に必要なケ

アが提供され難いことや、問題のある人

が残りやすいことによる選択バイアス等

の実態把握上の問題点も指摘されてい

る。一方で過剰なフォローは医療資源の

浪費であるだけでなく、患者にとっての

ストレスでもある。欧米では現在、大規

模な Web ベースのサポートシステムの

構築が進んでいるが、本邦では CCS の

晩期合併症に関する情報を系統的に集約

し、エビデンスに基づいたリスク分類や

ガイドライン作成、CCS への適切な情報

提供を行うためのシステムは現在なお存

在しない。 

 本研究の最終目的は、国立成育医療研

究センターに長期フォローアップセンタ

ーを設立し、情報収集・ 発信の基盤と

なるオンラインネットワークおよび CCS 

サポートシステムを構築することにあ

研究要旨  

本研究の目的は、国立成育医療研究センターに長期フォローアップセンターを設

立し、CCS サポートシステムの基盤整備とともに、情報収集・ 発信の基盤となる

オンラインネットワークを構築することにある。今回、長期フォローアップセンタ

ーの基礎を構築し、TCCSGコホートをモデルとして、WEBベースの運用を開始し、

双方向性の情報提供に成功した。疾患モデルとして、JCCGと共同して LCH-12-LTFU

研究のデータセンター支援を行うため、基盤を構築した。長期フォローアップに対

する疾患横断的な収集項目案については、セントジュード小児病院の専門家と協議

を重ねてプロトタイプを作成した。また、患者向けの双方向性ツールとして、スマ

ートフォンアプリを開発した。人間ドックや検診システムを活用することで、CCS

の晩期合併症を効率的に発見できると考えられたが、経済的な課題があった。日本

小児内分泌学会など各種学会や JCCGの各種委員会との連携も重要であると考えら

れた。 
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る。さらに、長期フォローアップの出口

である循環器、内分泌など長期合併症に

対する成人施設との連携、人間ドックの

活用についても課題を明らかにし、その

対策を検討することも目的としている。 

 

B. 研究方法 

国立成育医療研究センター内に長期フ

ォローアップセンターを設置して、診療

施設、中央診断・臨床研究のデータセンタ

ー、CCSおよびその家族等と連携して情報

の授受を行うオンラインネットワークを

構築する。これにより、本邦での小児がん

の晩期合併症の実態を明らかにするとと

もに、情報発信を行う CCS サポートシス

テムを構築する。 

具体的に TCCSGコホート研究においてデ

ータセンターと REDCapを用いたネットワ

ークを実際に稼働して情報収集を開始す

る。その後、収集された情報などを踏まえ

て対象となる晩期合併症の分類と評価、

CCS の層別化に用いるリスク分類等につ

いて検討するとともに、広報・支援活動の

原案を作成する。最終年度には、対象を

JCCG 登録患者に拡大することを検討し、

全国的な小児がん長期フォローアップセ

ンターとしての活動を開始する計画であ

る。 

1) 長期フォローアップの本邦における

適切なあり方の検討 

旧松本班における CCS実態調査を踏まえ、

長期フォローアップに関連する基本的な

方針や方法等を作成する。これには CCS登

録の対象者（原疾患、発症年齢等）、晩期

合併症の分類と評価、CCSの層別化に用い

るリスク分類、CCS から収集する情報（健

康状態，トランジション，社会的状況な

ど）、CCS に提供する情報の内容（治療サ

マリやリスクに応じたフォローアップの

ガイドラインなど）、CCS 支援活動などが

含まれる。また、長期フォローアップの一

つのあり方として、人間ドックの応用に

ついて実現可能性を探る。 

2)データセンターの設立とオンラインネ

ットワークの構築 

国立成育医療研究センター内に長期フォ

ローアップのためのデータセンターを設

立し、CCSの登録、フォローアップ情報の

収集、データベース管理、データ集計や提

供用の資料作成等、各プロセスや業務の

手順書作成の業務を行う。 

オンラインシステムとしては、米国

Vanderbilt 大学開発の REDCap を実装し、

情報収集・発信の基盤とする。これと併せ

て、他の研究データベースとのインター

フェイスの方法、実名でフォローを行う

ためのセキュリティのあり方、スマート

フォンによる臨床情報収集の方法、アン

ケート機能や SNS 機能、電子署名システ

ムなどについて具体的に検討し、旧松本

班で作成した「小児がん長期フォローア

ップ計画策定システム」と連携可能な CCS

個人向けアプリの改定を含め、可能なも

のからシステムに搭載していく。 

3) TCCSGや JCCGとの協働 

東京小児がん研究グループ（TCCSG）と共

同で TCCSG 参加施設や協力施設で治療を

受けた小児がん経験者を対象としてコホ

ート研究を実施し、本研究で構築する CCS

フォローアップシステムを適用する。こ

れによってシステムの問題点を抽出して

改善するとともに、長期フォローアップ
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の対象を JCCG登録患者として全国規模に

拡大し、JCCG の長期フォローアップ委員

会や各種の疾患委員会との連携で、長期

フォローアップ関連の研究を実施する。 

4)晩期合併症診療ネットワークの構築 

CCS の晩期合併症診療には小児がん晩期

合併症の専門知識をもった人材の育成や

診療ネットワーク構築が重要である。専

門的診療を要する高リスクコホート診療

ネットワーク、特に循環器や内分泌領域

での小児-成人医療間のフォローアップ、

合併症診療連携と、総合的診療を要する

AYA 診療や成人のがんサバイバー外来と

の連携ならびに移行（トランジション）連

携、外科的フォローアップ連携を構築す

る。 

 

（倫理面への配慮） 

TCCSG コホート研究計画書 ver1.1 を作成

し、国立成育医療研究センターの倫理審

査委員会に変更申請し承認を得た（受付

番号 2317,2020 年 7 月 6 日承認）。また、

同コホートを活用した「東京小児がん研

究グループにおける小児がん経験者に対

する COVID-19感染症流行の影響に関する

アンケート調査」に関して、国立成育医療

研究センターの倫理審査委員会の承認を

得た（受付番号 2020-321, 2021年 2月 19

日承認）。 

 

C. 研究結果 

１）長期フォローアップの本邦における

適切なあり方の検討  

① TCCSG コホート研究と長期フォロー

アップセンター構築 

情報交換のインフラとなるオンライン

CCSサポートシステムの構築を行い、情

報セキュリティの強化を行った。その

うえで、このオンラインシステムを利

用して TCCSG（東京小児がん研究グルー

プ）コホート研究と、同システムを用い

たランゲルハンス細胞組織球症（LCH）

を対象とした長期フォローアップ研究

を遂行した。CCS自身が研究参加登録を

行い、医療者とともに個別データベー

スを作成でき、かつ双方向性コミュニ

ケーションを可能とする体制を構築し

た。 

TCCSG コホート研究計画書 ver1.1 を

作成し、国立成育医療研究センターの

倫理審査および TCCSG 参加施設の施設

倫理審査承認を得て、2020 年 12 月 18

日から実際に参加希望者によるウェブ

登録を開始した。2022年 3月末現在で、

参加施設は 13 施設、参加登録者は 108

例となっている。 

さらに、今年度は JCCG 心機能早期評

価 Pilot 研究を行うこととし、画像中

央診断システムのフローを用いての集

積方法と CD-ROMへの記録法を検討した。

さらに高リスク治療を行うユーイング

肉腫委員会、肝腫瘍委員会、AML委員会

で Pilot 研究を提案し、各委員会の同

意を得て、プロトコールコンセプトを

作成した。現在 JCCG プロトコール・レ

ビュー委員会に提出中である。 

また、固形腫瘍観察研究において EDC

長期合併症項目を決定した。これらの

長期フォローアップの項目について、

セントジュード小児病院の Hudson先生

らと 10回以上の WEBカンファレンスを

行った。セントジュード小児病院との
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システムの比較を行い、REDCap システ

ムに疾患横断的な収集項目案を実装し

た。 

 

② 人間ドック導入の可能性の検討 

聖路加大学病院、大阪国際がんセンター

で行っている CCS用人間ドックに関して、

現状と課題を抽出した。 

聖路加大学病院では、2015 年から 2018

年までにドックを受診した 40例の小児が

ん経験者および 15例の同胞について、（受

診時年齢中央値 27 歳）解析を行った。コ

ントロールである同胞と比較して小児が

ん経験者では代謝異常、肝機能異常、腎機

能異常、内分泌異常、認知機能障害、歯科・

眼科・耳鼻科的異常などを多く認めた。小

児がん経験者の多くは何らかの晩期合併

症を有しており、人間ドックを用いるこ

とで効率的に評価できることが示唆され

た。 

これまでは聖路加国際病院で治療され

てきた小児がん経験者のみを対象として

いたが 2021年 2月より聖路加国際病院以

外の施設で治療が行われた小児がん経験

者も対象に含めており登録症例の集積を

進めていくことで、本邦における小児が

ん経験者の晩期合併症の頻度および重症

度の評価が可能になると考えられた。 

大阪国際がんセンター成人病ドックで

は、がんセンター併設任意型ドックを行

なっている。成人病ドック受診者のうち

がんの既往を有するがんサバイバー321

名（男性 191 名、女性 130 名）を対象に

解析した。晩期合併症としてがんの既往

を有さない受診者と比較して、貧血、血圧

低値、脂質低下、低体重の傾向を認めた。

しかし、晩期心毒性の指標である負荷心

電図ならびに心エコー検査はそれぞれ

11.4％ならびに 31.5％で異常所見を呈し

たが有意差は認めなかった。 

一般の健診や人間ドックを活用しがん

サバイバードックシステムが整備される

ことでがんサバイバーに対する長期フォ

ローアップケアが進むことが期待される。 

 

2) データセンターの設立とオンライン

ネットワークの構築 

① RED Capを用いたネットワークの構築 

小児がん経験者の実態を全国レベルで継

続的に把握し、必要な情報を発信してい

くための中心となる長期フォローアップ

センター事務局を開設するとともに、情

報交換のインフラとなるオンライン CCS

サポートシステムの構築を行なった。 

長期フォローアップのオンラインシステ

ムのモデルとして、REDCap を TCCSG コホ

ート研究で本格的に稼働させるよう整備

した。2021 年 8 月に参加者に対する健康

状態調査を行い 53 例からの回答を得た。

回答者の年齢中央値は 20歳で、血液腫瘍

30 例、固形腫瘍 12 例、脳腫瘍 11 例で、

回答者の 43%, 23 例が何らかの合併症治

療を受けていた。また 2021年 8月時点で

新型コロナワクチン接種者は、1 回接種

41.5%、2回接種 35.8%だった。これらの調

査結果はウェブサイト上で参加者への情

報還元を行った。 

③ 患者向けスマートフォンアプリの開

発と冊子の作成 

旧松本班で作成した「小児がん長期フォ

ローアップ計画策定システム」と連携可

能な CCS個人向けアプリ「follow up」を
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改定した。具体的には、１）各医療機関が

作成する「治療のまとめ」へ記載した抗が

ん剤と放射線の情報について、 「治療の

まとめ」情報から QR コードを作成・表示

する仕組みを開発 ２）小児がん患者・経

験者自身のスマートフォンで作成された

QRコードを読取り、 小児がん経験者向け

アプリ「follow up」内に「治療のまとめ」

情報を展開・保存する仕組みを開発 ３）

保存された「治療のまとめ」情報を用いて、

小児がん経験者向けアプリ「follow up」

上でフォローアップ計画が作成できるこ

との確認と各種動作の検証支援 を行な

った。 

さらに、今年度は、旧松本班のインタビ

ュー調査で得られた小児がん経験者の体

験談をもとに、改めて同意を得た上で、リ

ーフレット「未来へ向かう私たちの参考

書―小児がん経験者の体験談」を印刷し

た。今後、小児がん拠点病院を中心として

配布する計画である。 

 

３） TCCSGや JCCG との協働 

①  TCCSGコホート研究（前述） 

TCCSG コホート研究を小児がん長期フォ

ローアップの一つのモデルとした。TCCSG

長期フォローアップ委員会での討議を経

て、参加希望者自身による WEB 登録方式

に修正した TCCSG コホート研究計画書

ver1.1 を作成した。国立成育医療研究セ

ンターの倫理審査および TCCSG 参加施設

の施設倫理審査承認を得て、2020年 12月

18 日から実際に参加希望者によるウェブ

登録を開始した。2022 年 3 月末現在で、

参加施設は 13施設、参加登録者は 108例

となっている。 

②  JCCGとの連携 

長期的な合併症が問題となる LCHに関し

て、JCCG：LCH-12-LTFU観察研究のデータ

管理を RedCapにて行うこととし、研究支

援の体制を整備した。長期フォローアッ

プが問題となる LCH は、疾患モデルとし

て最適であると考えられた。小児がん患

者共通の調査項目に加え、疾患特有の多

種多様な不可逆性病変の内容と発症頻度、

およびその発症リスク因子解明を目的と

する調査項目を含め、フォローアップデ

ータを長期にフォローロスなく収集し、

同時に内科系の診療科や多職種と連携し

て患者支援へとつなげていく方法を検討

する計画である。 

４）晩期合併症診療ネットワークの構築 

① 晩期合併症ネットワークの作成 

日本小児内分泌学会 CCS委員会と協同し

て、「小児がん内分泌診療の手引き」を出

版した。日本小児内分泌学会と連携して、

REDCap システムに、疾患横断的な内分泌

学的な収集項目案を作成した。 

 

② CCSトランジションのモデル作成 

移行期にある CCSに対し成人医療のなか

で包括的なケアを提供できる体制を整備

した。具体的には、国立国際病院内に、国

立成育医療研究センター(NCCHD)からの

CCS トランジションの受け入れ体制を整

備し、症例検討を行った。成人医療側から

みた CCS のトランジションにおける具体

的な問題点を抽出し、円滑なトランジシ

ョンのために解決すべき問題点を抽出し

た。トリアージを行う窓口診療科の必要

性、心理社会的視点の欠如、生殖医療に関

する成人診療科からの患者教育の必要性
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などが明らかになった。 

 

D. 考察 

今回の REDCap を用いた TCCSG コホート

研究は長期フォローアップに有用なモデ

ルとなりうると考えられ、実際に双方向

性の情報のやり取りに関して成功してい

る。TCCSGコホートのシステムを発展、導

入することで、JCCG との協働や、我が国

の長期フォローアップ体制構築に役立て

ることができると考えられた。また、疾患

モデルとして、LCH をモデルとすることで、

他疾患への応用も可能になるものと考え

られた。また、双方向性の情報伝達に関し

ては、スマーフォンアプリの活用は有用

であると考えられた。本研究にて開発し

たアプリを、実際の CCS に用いて、より

使い勝手の良いシステムに改修すること

を考えている。 

人間ドックや検診システムを活用する

ことで、CCSの晩期合併症を効率的に発見

できることが明らかになった。しかし、小

児がんの場合、20 歳未満では小児慢性特

定疾病として、医療費助成を受けること

ができていたものが、20 歳を超えると同

時に医療費助成を失うという経済的な側

面が大きい。およそ全ての小児がん経験

者は、定期的な診療による晩期合併症の

管理を行うべきであるとされているにも

かかわらず、日本の医療情勢は小児がん

経験者の成人移行に対して厳しい。せめ

て、フォローアップを行うための小児が

ん経験者に特化した、人間ドック助成な

どの公的補助が得られるような社会の仕

組みが求められる。 

各種学会との連携は、長期フォローアッ

プを考える上で、大きな課題である。小児

科と成人診療科との長期フォローアップ

診療に対する温度差にも注意する必要が

あると考えられた。 

 

E. 結論 

長期フォローアップセンターの基礎を

構築し、TCCSGコホートをモデルとし

て、WEBベースの運用を開始し、双方向

性の情報提供に成功した。疾患モデルと

して、JCCGと共同して LCH-12-LTFU研究

のデータセンター支援を行うための基盤

を構築した。長期フォローアップに対す

る疾患横断的な収集項目案については、

セントジュード小児病院の専門家と協議

を重ねた。また、患者向けの双方向性ツ

ールとして、スマートフォンアプリを開

発した。人間ドックや検診システムを活

用することで、CCSの晩期合併症を効率

的に発見できると考えられたが、経済的

な課題があった。日本小児内分泌学会な

ど各種学会や JCCGの各種委員会との連

携も重要であると考えられた。循環器、

内分泌など長期合併症に対する成人施設

との連携に関しては、トリアージを行う

窓口診療科の必要性、心理社会的視点の

欠如、生殖医療に関する成人診療科から

の患者教育などが必要であると考えられ

た。 

 

F. 健康危険情報 

該当せず 

 

G.研究発表 

１． 論文発表 

1. Ono M, Matsumoto K, Boku N, Fujii 
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N, Tsuchida Y, Furui T, Harada M, 

Kanda Y, Kawai A, Miyachi M, 

Murashima A, Nakayama R, 

Nishiyama H, Shimizu C, Sugiyama 

K, Takai Y, Fujio K, Morishige KI, 

Osuga Y, Suzuki N. Indications for 

fertility preservation not included in 

the 2017 Japan Society of Clinical 

Oncology Guideline for Fertility 

Preservation in Pediatric, Adolescent, 

and Young Adult Patients treated 

with gonadal toxicity, including 

benign diseases. Int J Clin Oncol. 

2021 Nov 17. doi: 10.1007/s10147-

021-02082-9. Epub ahead of print. 

PMID:34791542. 

2. Hara J, Kosaka Y, Koh K, Matsumoto 

K, Kumamoto T, Fujisaki H, Ishida Y, 

Suzuki R, Mochizuki S, Goto H, Yuza 

Y, Koga Y. Phase III study of 

palonosetron for prevention of 

chemotherapy-induced nausea and 

vomiting in pediatric patients. Jpn J 

Clin Oncol. 2021 Aug 1;51(8):1204-

1211. doi: 10.1093/jjco/hyab079. 

3. Yotani N, Shinjo D, Kato M, 

Matsumoto K, Fushimi K, Kizawa Y. 

Current status of intensive end-of-

life care in children with hematologic 

malignancy: a population-based 

study. BMC Palliat Care. 2021 Jun 

7;20(1):82. doi:10.1186/s12904-021-

00776-5. 

4. 松本 公一 【移行期医療について考え

る】移行期医療の現状と課題について 

小児血液・腫瘍疾患  小児科臨床

(0021-518X)74 巻 6 号  Page664-

668(2021.06) 

5. 松本 公一 【希少がん-がん診療の新

たな課題-】希少がん総論 希少がんと

小児医療 日本臨床(0047-1852)79 巻

増 刊 1 希 少 が ん  Page124-

130(2021.03) 

 

２． 学会発表 

１. Pulmonary Sequelae After Reduced 

Intensity Conditioning Regimen With 

Low-dose Total Body Irradiation. 

Hiroshi Fuji; Hirotoshi Sakaguchi; 

Daisuke Tomizawa; Kimikazu 

Matsumoto; Motohiro Kato, Japan 

53RD CONGRESS OF THE 

INTERNATIONAL SOCIETY OF 

PAEDIATRIC ONCOLOGY VIRTUAL 

CONGRESS OCTOBER 21-24 2O21 

２. Factors Associated with Successful 

School Reentry of Childhood Cancer 

Survivors in Japan S. Goto, H. 

Shiwaku, K. Matsumoto 3RD 

CONGRESS OF THE 

INTERNATIONAL SOCIETY OF 

PAEDIATRIC ONCOLOGY VIRTUAL 

CONGRESS OCTOBER 21-24 2O21 

３. 小児がん連携病院 QI 構造指標の解析か

らみた小児がん医療の実態. 松本公一、

藤崎弘之、小松裕美、米田光宏、平位健

治、加藤実穂、瀧本哲也. 第 63 回日本

小 児 血 液 ・ が ん 学 会 学 術 集 会 

2021.11.25-27 

４. 小児がん患者の復学を成功に導いた要

因の検討 後藤 清香, 塩飽 仁, 松本 

公一 第 19 回日本小児がん看護学会 
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2021.11.25-27 

 

④ 知的財産権の出願・登録状況 

（予定を含む） 

1. 特許取得 

なし 

2. 実用新案登録 

なし 

3. その他 

なし 
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厚生労働科学研究費補助金（がん対策推進総合研究事業） 

小児がん拠点病院等及び成人診療科との連携による長期フォローアップ体制の構築のための研究 

分担研究報告書 

 

「TCCSG コホート研究の実施ならびに 

JCCGにおける心機能障害早期評価の検討」 

 
 

研究分担者 清谷知賀子・ 

国立成育医療研究センター小児がんセンター医長 

 

 

A. 研究目的 

TCCSG（東京小児がん研究グルー

プ）は関東地方を中心とした 60余施

設が参加する小児がんグループで、こ

の TCCSGにおいて、小児がん経験者の

健康状態を長期的に観察し、実態を把

握して、サバイバーの適切な健康管理

に役立てるため、参加者ウェブ登録・

調査方式の長期フォローアップ研究で

ある TCCSGコホート研究を実施する。

また登録施設に対する参加者の健康状

態調査を準備する。 

JCCGでは、心臓合併症高リスクコホ

ート作成と心機能障害の早期診断を目

的として、施設で実施した心エコー検

査データを中央施設に集積しての解析

に関する Pilot研究を行うため、手順

や検査プロトコールの確認を行う。 

 

B. 研究方法 

① TCCSGコホート研究 

本研究では、国立成育医療研究セン

ター倫理審査承認（受付番号：2317、

令和元年 9月 24日承認）および変更申

請承認（令和 2年 7月 6日承認）を得

て、Vanderbilt大学が構築した

Clinical databaseである REDCap上に

参加者ウェブ登録・調査式の長期フォ

研究要旨 本分担研究では、東京小児がん研究グループ(TCCSG)における小児

がんサバイバー長期フォローアップコホート構築とオンライン調査を併用し

たフォローアップの実施、ならびに日本小児がんグループ(JCCG)における心

臓高リスクコホート導入のための心機能中央解析法を検討する。TCCSGでは参

加者登録・調査システムを世界標準の EDCシステムである REDCap上に構築

し、小児がんサバイバーの健康状態調査を継続的に実施する。また JCCGで

は、施設で実施する心エコーデータを中央施設に集積して早期変化指標の解

析することの実現可能性を検討する。 
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ローアップシステムを作成した。運用

マニュアル整備等を行って、オンライ

ンで継続的に参加者の健康状態調査を

行える体制を整え、令和２年 12月 18

日から、登録受付を開始した。 

② JCCG早期心機能評価 Pilot研究 

従来心機能評価は EF 50%(53%), △EF 

10%を指標とされていたが、より鋭敏な

指標である心筋ストレイン値測定が有

用であると報告されている。しかしな

がら心筋ストレイン値はルーチン検査

される方法ではなく解析ソフトによる

差異もあるため、施設で実施した心エ

コー検査を CD-ROM で中央施設に集積し

一元化解析を行う。 

（倫理面への配慮） 

TCCSGコホート研究は、サバイバー

の長期的な健康状態調査を目的とした

観察研究で、研究説明文書に署名同意

をした参加希望者に、自由意志で参加

登録を行ってもらうものである。アド

レスと実名登録後に Study IDを付与

し、以後の研究は Study IDで扱う。 

 

C. 研究結果 

① TCCSG コホート研究 

2020年 12月 18日から TCCSGコホー

ト研究のウェブ参加登録を開始した。

参加施設では本研究への施設倫理審査

承認を得て参加施設登録を行ったの

ち、参加者登録を行うことができる。 

本システムを用いて 2021年 2月に

別研究でのウェブアンケート調査を実

施し（東京小児がん研究グループにお

ける小児がん経験者に対する COVID-19

感染症流行の影響に関するアンケート

調査. 受付番号 2020-321, 2021年 2

月 19日承認）、ウェブ調査が問題なく

実施できることを確認した。 

2021年 8月に参加者に対する健康状

態調査を行い 53例からの回答を得

た。回答者の年齢中央値は 20歳で、

血液腫瘍 30例、固形腫瘍 12例、脳腫

瘍 11例で、回答者の 43%, 23例が何

らかの合併症治療を受けていた。また

2021年 8月時点で新型コロナワクチン

接種者は、1回接種 41.5%、2回接種

35.8%だった。これらの調査結果はウ

ェブサイト上で参加者への情報還元を

行った。 

2022年 3月末現在で、参加施設は

13施設、参加登録者は 108例である。 

② JCCG早期心機能評価 Pilot研究 

JCCG心機能早期評価 Pilot研究は、画

像中央診断システムのフローを用いて

の集積方法と CD-ROM への記録法を検討

した。さらに高リスク治療を行うユー

イング肉腫委員会、肝腫瘍委員会、AML

委員会で Pilot研究を提案し、各委員

会の同意を得て、プロトコールコンセ

プトを作成した。現在 JCCGプロトコー

ル・レビュー委員会に提出中である。 

 

D. 考察 

現行の長期フォローアップでしばし

ば問題になる、フォローアップ・ロ

ス、継続性、人的資源、費用の問題を

可能なかぎり低減させ、持続可能な長

期フォローアップを行うためには、ウ

ェブベースの長期フォローアップの導

入が有効と考えられる。TCCSGコホー

ト研究は長期フォローアップに有用な
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モデルとなりうると考えられる。 

また心機能早期評価は,心臓合併症

の早期発見早期介入による重症化軽減

やサバイバーの QOL向上に寄与しう

る。さらに心機能中央解析システム

は、今後の臨床研究への導入や心臓フ

ォローアップの集約化などにもつなげ

ることができると考えられる。 

 

E. 結論 

TCCSGにおいて小児がんサバイバー長

期フォローアップコホートシステムを

構築しオンラインを併用したフォロー

アップである TCCSG コホート研究を導

入して調査を開始した。JCCGにおいて

早期心機能評価のための研究を実施す

るため準備中である。 

 

F. 健康危険情報 

該当しない 

 

G. 研究発表 

１． 論文発表 

 

２． 学会発表 

１）長期フォローアップのための

TCCSGコホート研究の導入. 2021.10 

日本小児血液がん学会学術集会（大

阪. On line） 口演 

（発表誌名巻号・頁・発行年等も記

入） 

 

 

H. 知的財産権の出願・登録状況 

（予定を含む） 

1. 特許取得 

該当しない 

 

2. 実用新案登録 

該当しない 

 

3. その他 

該当しない 
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厚生労働科学研究費補助金（がん対策推進総合研究事業） 

小児がん拠点病院等及び成人診療科との連携による長期フォローアップ体制の構築のための研究 

分担研究報告書 

 

「長期フォローアップセンター設立とオンラインネットワークの構築」 
 

研究分担者 瀧本 哲也 国立成育医療研究センター 小児がんセンター 

    小児がんデータ管理科 診療部長 

       加藤 実穂 国立成育医療研究センター 小児がんセンター 

   小児がんデータ管理科 医員あ 

 

A. 研究目的 

国立成育医療研究センターに長期フォ

ローアップセンターを設立して小児がん

経験者（CCS）関連の情報を集約する体

制と、そのための基盤となるオンライン

ネットワークを構築することを目的とす

る。これによって現在本邦に存在しな

い、欧米同様の CCSのサポートシステム

を構築し、情報収集や政策提言につなげ

ることを目指す。 

 

B. 研究方法 

国立成育医療研究センター内に長期フ

ォローアップ関連のデータ収集及び発信

のためのデータセンターを設立して業務

を開始する。これと並行して業務に関連

した手順書等の作成を行う。また、この

情報収集・発信の基盤となるオンライン

ネットワークの構築を行う。 

 

研究要旨 

小児がん経験者(CCS)の実態を全国レベルで継続的に把握し、必要な情報を

発信していくための中心となる長期フォローアップセンター事務局を開設す

るとともに、情報交換のインフラとなるオンライン CCSサポートシステムの

構築を行い、情報セキュリティの強化を行った。そのうえで、このオンライ

ンシステムを利用して TCCSG（東京小児がん研究グループ）コホート研究の登

録実務を継続した。また、同システムを用いてランゲルハンス細胞組織球症

（LCH）を対象とした長期フォローアップ研究において、CCS自身が研究参加

登録を行い、医療者とともに個別データベースを作成でき、かつ双方向性コ

ミュニケーションを可能とする体制を構築した。 

このような実務作業を通じて全国的な長期フォローアップのあり方を検討

するとともに、今後は長期フォローアップ関連項目の選定を行い、スマート

フォン等を用いた CCSからの意見徴集なども行う予定である。 
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（倫理面への配慮） 

長期フォローアップセンターで情報

の収集業務を担当する者は国立成育医

療研究センターにおいて、個人情報の取

扱いにかかわる教育（院内・院外の講習

会など）への参加を義務づけている。構

築するオンラインネットワークについ

ては、可能な限りのセキュリティ対策と

本文中で述べるような個人情報管理体

制を採用する。またこのシステムを用い

て実施する長期フォローアップ関連の

研究は施設倫理委員会による承認を得

ることとする。この他の面についても、

国立成育医療研究センターの個人情報

取り扱い規定を順守して情報管理を行

う。また本研究の班員である飯島祥彦博

士（医師、弁護士）の助言を受けている。 

 

C. 研究結果 

１．長期フォローアップセンター事務局

の設立 

国立成育医療研究センター小児がんセ

ンター内に、診療施設の医師やケアギバ

ー、臨床研究のデータセンター、小児がん

経験者やその家族等と連携して情報を収

集、あるいは発信することを目的とする

長期フォローアップセンター事務局を設

立した。そのうえで実務的な作業として、

次項で述べるオンラインシステムを用い

て TCCSG コホート研究における研究参加

施設および研究参加者の登録実務を継続

している。2022 年 4 月 27 日現在、14 件

（前年度＋4件）の施設登録、107件（前

年度＋45件）の研究参加者登録がある。 

 

２．オンライン CCS サポートシステムの

構築 

長期フォローアップ関連のデータ収集

や発信を行うために、図１に示すような

構成のオンラインシステムを構築した。

前年度からの進捗として、実名を含む個

人情報と臨床情報を物理的に異なるサー

バーにて管理することに加え、個人情報

サーバーは臨床情報サーバーよりも深い

階層に設定し、特定の条件下で特定の限

られた人物のみしかアクセスできない仕

組みとした。これにより外部アクセスに

よって個人情報と臨床情報が連結されて

しまうことが極めて困難な体制となっ

た。今後もひき続き 3省ガイドライン等

の規定を念頭に情報セキュリティの強化

に努める。 

 

3. ゲノムデータ収集体制 

かねてより提示していた長期フォロー

アップセンター体制にゲノムデータベー

スとの連携を加え、図 2のような体制を

考案した。これは現在すでに REDCapを

用いて実装中であるゲノム関連の臨床研

究の仕組みを組み込んだものである。こ

れにより、長期フォローアップには必須

と考えられるゲノム情報を研究者が適切

に閲覧できるようになった。さらにゲノ

ム情報と長期フォローアップに関連する

臨床情報の連結が可能となり、個別医療

への還元だけでなく、全日本の共有財産

という位置付けから将来的な研究の促

進、ひいては長期フォローアップ医療の

向上に寄与することが期待される。 

 

4. 異種システム間のデータ移行 

現在 JCCG固形腫瘍分科会で情報が集
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積されている小児固形腫瘍観察研究シス

テムから、新たに構築した REDCapへの

データ移行が可能であることを確認し

た。今後は、固形腫瘍観察研究システム

に登録されている約 7000例の臨床情報

を REDCap長期フォローアップデータベ

ースに移行することを念頭に、同意取得

のあり方も含め検討する。 

 

5. CCS主体の登録体制の実装 

本研究で構築された EDCシステムを用

いて LCH委員会の臨床研究「LCH-12-

LTFU」を行う体制を整備した。本研究で

は CCS自らがオンライン上で臨床研究登

録を行い、これに医療者が医学的情報を

補足する形で個別データベースを作成す

る。また、CCSがオンライン上で直接研

究主体に問い合わせを行うことができ、

双方向性の情報登録が可能となった。近

日中に研究開始予定である。 

 

6. 長期フォローアップ関連項目の選定 

米国の St.Jude小児病院の Dr.Hudson

らのチームと 10回以上の WEBカンファ

レンスを行い、疾患横断的な収集項目案

を作成したうえで、REDCapに搭載した。

また、「小児がん内分泌診療の手引き

（日本小児内分泌学会編）」の内容を一

部抜粋し REDCapに搭載し、同学会から

書籍のオンライン二次利用の許可を取得

した。今後は JCCG 等と協議を行い、項

目内容をブラッシュアップしていく予定

である。 

 

D. 考察 

小児がんは疾患克服後の余命が長く、

多岐にわたる晩期合併症のために長期の

経過観察を要するという成人がんにはな

い特徴がある。しかしながら診療施設や

小児がん経験者各個人の種々の事情によ

り、フォローアップの具体的な方法が統

一されておらず、実態としては再発のチ

ェックが主になりがちで、CCSに真に必

要なケアが必ずしも提供されていない可

能性がある。また、これまでの小児がん

領域の長期フォローアップ研究は後方視

的な記録の照合研究や質問紙調査などが

主体であり、長期通院する患者は必ずし

も多くないうえに時間とともに減少する

ことを考慮すると、慢性疾患が増えてく

る年代での実態把握が困難となり、また

問題のある人が残りやすいことによる選

択バイアスの可能性もある。したがっ

て、小児がん経験者の実態を全国レベル

で継続的に把握するとともに、必要な情

報を発信していくためのインフラが必要

と考えられる。これについて欧米では既

に大規模な Webベースのサポートシステ

ムの構築が進んでいる（Survivorship 

Pass-port、Passport for Care 等）が、

これが本邦には存在しなかったことがひ

とつの問題である。本分担研究で構築し

たオンライン CCSサポートシステムは、

本邦において欧米のシステムに対応する

ものとなるように、今後も継続的に改良

を図りたいと考えている。 

前年度開始した TCCSGコホート研究は

対象施設にてフォローアップ中の CCSを

リクルートするという「後向き」の登録

であったが、今年度はさらに、C項

「5.CCS主体の登録体制の実装」で述べ

たように、LCH-12-LTFUにて本研究班の
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EDCシステムを用いた前向きの、しかも

CCS自らが参加登録を行う体制が可能と

なった。これによりほんらい長期フォロ

ーアップ体制において重要と考えられる

CCSの主体性が促進されることが期待さ

れる。また、同研究では CCS自らが研究

主体に問い合わせを行える仕組みが搭載

されており、これにより CCSと医療者の

双方向性コミュニケーションが可能とな

った。この仕組みを拡充させることで、

CCSの真のニーズのすくい上げが可能と

なり、CCSの視点も含んだ適切な支援体

制の構築に寄与することが期待される。 

今後は C項「6. 長期フォローアップ

関連項目の選定」で述べたような長期フ

ォローアップ関連の項目のブラッシュア

ップを行い、収集を開始するとともに、

スマートフォン等を用いた CCSからの意

見徴集体制の確立を図りたい。 

 

E. 結論 

本邦における小児がん経験者の長期フ

ォローアップ体制の基礎となる長期フォ

ローアップセンター事務局を開設し、情

報交換の基盤となるオンラインシステム

を整備し、業務を遂行、拡大中である。 

 

F. 健康危険情報 

特記事項なし 

 

G. 研究発表 

１． 論文発表 

該当なし 

 

２． 学会発表 

該当なし 

 

H. 知的財産権の出願・登録状況 

（予定を含む） 

1. 特許取得 

該当なし 

2. 実用新案登録 

該当なし 

3. その他 

該当なし 

 

 

 

 

 

 

 

 

 

 

 

 

 

 

図 1 オンラインシステム構成。令和 3年度に実名登録と

臨床情報の階層別の別サーバー管理体制を新規採用した。 

 

図 2 長期フォローアップセンター体制概要図。令和 3年

度にゲノムデータベースとの連携が可能となった。 
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厚生労働科学研究費補助金（がん対策推進総合研究事業） 

小児がん拠点病院等及び成人診療科との連携による長期フォローアップ体制の構築のための研究 

分担研究報告書 

 

「長期フォローアップの本邦における適切なあり方の検討・ 

TCCSG や JCCG との協働」  

 

研究分担者 原 純一 

大阪市立総合医療センター、副院長 

  

 

 

A. 研究目的 

本邦における小児から成人への移行期

医療を含めた長期フォローアップのあ

り方を提案する。 

B. 研究方法 

上記目的のために、国指定がん拠点病

院の中に存在する小児がん拠点病院で

ある当院での長期フォローアップ(FU)

診療について調査した。 

（倫理面への配慮） 

患者情報は外部に提出されることはな

く、データは stand aloneの PC内に

保存される。集計した情報には個人を

特定できる情報は含まない。また、収

集する情報は実地臨床で収集するもの

である。 

 

C. 研究結果 

2014-2021年に当院小児血液腫瘍科長

期 FU外来を受診したのは 370名であ

り、診断時年齢、治療終了から現在ま

での年数、現在の年齢の平均はそれぞ

研究要旨 

長期フォローアップ(FU)のモデルとして総合病院内の小児がん拠点病院で

ある当院での長期 FU外来について調査を行った。2014-2021年に 370例が

受診し、現在の年齢と治療終了から現在までの年数は、それぞれ平均で 21

歳と 13年であった。約半数が他の診療科も受診しており、11%は院内成人

診療科、20%は地域医療機関も合わせて受診していた。受診中断は全体の

11%で中断例の年齢と診断からの年数は中央値でそれぞれ、24歳と 18年で

あった。総合病院であれば、成人診療科との連携がとれていれば大きな問

題なく移行期医療を含めた長期 FUが可能であることを示せた。受診中断例

については郵便での受診勧奨と中断理由の聞き取りを行なっているところ

である。 
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れ、5歳、13年、21歳であった。現

在、20代以上が 57%であった。15%の

症例は他院で元疾患の治療を受けてい

た。原疾患の内訳は、造血器腫瘍

56%、固形腫瘍 22%、中枢神経腫瘍

16%、その他（再生不良性貧血で同種

移植を受けたなど）6%で、14%の症例

は再発経験者であった。治療内容で

は、同種または自家造血幹細胞移植を

受けた例がそれぞれ、19%と 14%、放射

線治療を受けたことのある例が全体の

37%を占めた。 

 晩期合併症は 70%の症例が有してお

り、約 1/3の症例は地域医療機関も併

診で受診していた。地域医療機関に受

診している理由としては内分泌障害、

眼障害、精神疾患の順に多かった。全

体の 21%（79例）が二次がん検診を受

けており、79例の 67%が当院で、28%

が地域医療機関で受けていた。 

長期 FU外来での相談内容としては、

身体面では、疼痛、易疲労・低体力

が、心理社会的面では精神不安定、人

間関係が、将来への不安では、晩期合

併症、再発、進学・就職の順に多かっ

た。 

一方、理由不明の受診中断が 40例

（全体の 11%）あり、年齢中央値 24歳

（15-49歳）、治療からの年数中央値

18年（5-41年）であった。 

 

D. 考察 

総合病院の中の小児医療センターでが

ん拠点病院と小児がん拠点病院を兼ね

ていることから、移行期医療を含めた

長期 FUは比較的うまく機能していると

言える。晩期合併症を有する症例につ

いては、必要とされる診療科を受診し

ながら当院小児血液腫瘍科に最低年１

回受診してもらい、FU 全体が滞りなく

行われているか検討するハブ機能を発

揮している。課題としては、成人例での

地域医療機関への受診が進みにくいこ

とである。生活習慣病などは少なくと

も３ヶ月ごとの受診が必要であるが、

若年であるほど地域医療機関に受診す

る習慣がないため移行が困難なことが

多い。地域医療機関での生活習慣病検

診や当該年齢に到達したら必ずがん検

診を受けるなどの健康教育が重要であ

る。 

今回の調査では途中中断例が全体の

11%で認められた。現在、このような症

例には郵便での受診勧奨や中断理由の

聞き取りを行なっている。また、希望す

る例では電子メールアドレスを記載し

てもらい、今後活用していく予定であ

る。 

 

E. 結論 

今回の調査で総合病院であれば、小児

の血液腫瘍科を中心とした長期 FUは

概ねうまく機能することを示せた。今

後受診中断を防ぐ方法などを検討し、

全国のモデルとして提案できればと考

えている。 

 

F. 健康危険情報 

なし 

 

 

G. 研究発表 
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１． 論文発表 

 なし 

 

２． 学会発表 

 なし 

（発表誌名巻号・頁・発行年等も記入） 

 

 

H. 知的財産権の出願・登録状況 

（予定を含む） 

1. 特許取得 

 

なし 

2. 実用新案登録 

なし 

3. その他 

なし 

 

 

 

 

 

 

表 

合併症とフォローの状況 例数（％） 

晩期合併症なし（小児血液腫瘍科のみでフォロー） 103 (28%) 

晩期合併症ないが、リスクあり経過観察のため他科受診中 
（全員、小児代謝内分泌内科） 

10 (3%) 

晩期合併症あり（小児血液腫瘍科のみでフォロー） 
＝軽度の高脂血症、高血圧、高尿酸血症、骨塩低下、肥満など 

74 (20%) 

晩期合併症あり・当院小児系診療科でフォロー 66 (18%) 

晩期合併症あり・当院成人診療科も併診 45 (12%) 

晩期合併症あり・地域医療機関も併診 72 (20%) 

計 370 

 

 

 

 

 

 

 

 

 

 

 

 



 

- 24 - 

 

 

 



 

- 25 - 

 

厚生労働科学研究費補助金（がん対策推進総合研究事業） 

小児がん拠点病院等及び成人診療科との連携による長期フォローアップ体制の構築のための研究 

分担研究報告書 

 

「晩期合併症診療ネットワークの構築と広報・支援活動」 

 
 

研究分担者 依藤 亨 

大阪市立総合医療センター小児代謝・内分泌内科部長 

  

 

 

 

A. 研究目的 

小児がん治療後の晩期合併症のうち、

最も頻度の高い内分泌合併症について

は 2010年に日本小児内分泌学会が

「小児がん経験者（CCS）のための内

分泌フォローアップガイド」を策定し

広く使用されたが、以後 10年を経過

し新たな抗がん剤も多く出現する中、

改訂が必要な状態であった。本研究で

は、最近の知見を盛り込んだ「小児が

ん内分泌診療の手引き」を新たに作成

して適切な診療方針を広く医療者に周

知し、その上で小児がんに関わる医療

者の小児内分泌医の間での情報の共有

を図ることを試みた。 

B. 研究方法 

（1） 分担者が委員長を務める小児内

分泌学会 CCS委員会の委員を中

心として、小児がん晩期合併

症、さらに晩期合併症につなが

る治療前、治療中の内分泌合併

症に対する対応を含めた総合的

小児がん内分泌診療の手引きを

最新のエビデンスに基づいて作

研究要旨 

小児がん晩期合併症の状況改善のための広報・支援活動のために、最新のエ

ビデンスを取り入れて、「小児がん内分泌診療の手引き」を小児内分泌学会の

協力で作成し、刊行した。本「手引き」では最近使われるようになった新た

な薬剤による晩期合併症への対応のほか、晩期合併症の原因となる治療中の

内分泌障害に対する適切な対応についても記載し、小児がん内分泌診療のワ

ンストップの診療ガイドとなった。また、小児がん治療医と小児内分泌医の

診療ネットワーク作成のため、日本小児内分泌学会と小児がん研究グループ

（JCCG）の間に恒常的な交流チャネルを設置し、2回の web会議にて晩期合併

症に関する臨床研究について議論した。 
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成する。各項目に対して 2名の

委員をあて、委員内で議論して

作成した項目を全委員で検討す

るという方法で、よりバイアス

が少なく、臨床的に適切な手引

きを作成する。作成の最終段階

では小児がん関係者（日本小児

血液がん学会、日本小児がん研

究グループ）にも草稿を公開

し、コメントを求める。 

（2） 小児がん患者のより良い予後を

目指すため、ともすれば交流が

少なくなりがちであった、小児

内分泌医と小児がん治療医の間

のコミュニケーションを図り、

恒久的な交流チャネルを設立す

る。 

（倫理面への配慮） 

研究に個人情報は含まれず、公表済み

の既存のエビデンスをまとめたもので

あるが、「手引き」作成委員の利益相

反は日本小児内分泌学会に開示した。 

 

C. 研究結果 

（1） 最終的に、表 1の項目からなる

「小児がん内分泌診療の手引き」

を作成し、2021年 11月 11日に

刊行した。 

（2） JCCGと日本小児内分泌学会 CCS

委員会との間で恒久的な交流チャ

ネルを設立した。代表者は CCS委

員会委員長と久留米大学小児科、

大園秀一で研究期間内に JCCGの

臨床研究に関して 2回の意見交換

を行った。 

 

D. 考察 

小児がん晩期合併症は、治療中の内分

泌障害の後遺症として発症するため、

治療前、治療中の内分泌合併症の適切

な診療は、結果的に小児がん内分泌合

併症の軽減にもつながる。また、近

年、分子標的薬や免疫チェックポイン

ト阻害剤が小児がんに対しても使用さ

れるようになり、特有の内分泌合併症

は小児がんにおいても現実的な問題と

なっており、「手引き」はこのような

最近の進歩にも対応した。 

 

E. 結論 

最新のエビデンスを取り入れ、治療前、

治療中の内分泌対応の手引きとして、

「小児がん内分泌診療の手引き」を小

児内分泌学会の協力で作成、刊行した。

診療ネットワーク作成のため、日本小

児内分泌学会と小児がん研究グループ

（JCCG）の間に恒常的な交流チャネル

を設置した。 

F. 健康危険情報 

なし 

 

G. 研究発表 

１． 論文発表 

（1） 小児がん内分泌診療の手引き 

日本小児内分泌学会編 診断と

治療社、2021年 11月 11日刊 

（2） 依藤 亨 内分泌系 小児がん

治療後の長期フォローアップガ

イド pp33-41, クリニコ出版, 

2021 

（3） 清谷千賀子、西川亮、温井めぐ

み、原純一、前林勝也、依藤 亨 
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脳腫瘍 小児がん治療後の長期

フォローアップガイド pp244-

263, クリニコ出版, 2021 

 

２． 学会発表 

（1）2021.11.17 依藤 亨 小児がん

患者の内分泌診療：治療中から治療後

まで 第 14回滋賀小児内分泌代謝研

究会（特別講演 1、草津） 

（2）2022.03.14 依藤 亨 小児がん

患者の内分泌診療 治療中から治療後

まで Nordiscience web seminar (講

演、大阪、オンライン) 

 

H. 知的財産権の出願・登録状況 

（予定を含む） 

1. 特許取得 

なし 

2. 実用新案登録 

なし 

3. その他 

なし 
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表１ 小児がん内分泌診療の手引きの構成 
 

1 目次 

2 はじめに 

3 小児がん発症時に行うべき内分泌対応 

3.1 内分泌評価 

3.2 治療前に必要な内分泌治療 

3.3 妊孕性温存 

4 小児がん治療中の内分泌対応 

4.1 治療方法別におこりうる内分泌合併症の表 

4.2 高血糖 

4.2.1 ステロイド糖尿病とその診断・治療 

4.2.2 L-Asp と糖尿病とその診断・治療 

4.2.3 免疫チェックポイント阻害剤による糖尿病とその診断・治療 

4.3 高脂血症 

4.3.1 化学療法中の高脂血症とその診断・治療 

4.4 副腎 

4.4.1 ステロイドカバーの必要性の判断と実際 

4.4.2 ステロイド治療に伴う副腎抑制とその診断・治療 

4.4.3 褐色細胞腫・傍神経節腫の術前管理 

4.5 甲状腺機能 

4.5.1 頸部照射時の甲状腺機能異常とその診断・治療 

4.5.2 脳腫瘍による甲状腺機能異常とその診断・治療 

4.5.3 化学療法による甲状腺機能異常とその診断・治療 

4.6 水・電解質異常 

4.6.1 脳腫瘍術後の水電解質管理 

4.6.2 尿崩症患者の化学療法時の水電解質管理 

4.6.3 化学療法による SIADH 

4.6.4 化学療法による高血圧 

4.7 性腺機能 

4.7.1 化学療法・放射線療法に伴う性腺障害の予防 

4.8 骨カルシウム代謝 

4.8.1 腫瘍に伴う高カルシウム血症の管理 

4.8.2 ステロイド治療にともなう骨粗鬆症の管理 

4.8.3 Immobilization にともなう骨粗鬆症の管理 

4.8.4 甲状腺摘出に伴う低カルシウム血症の管理 

5 小児がん治療後（CCS）の内分泌対応 
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5.1 原疾患、治療別の内分泌への影響（表） 

5.2 下垂体前葉 

5.2.1 概説とモニタリング方法 

5.2.2 機能異常に対する治療 

5.3 甲状腺機能 

5.3.1 概説とモニタリング方法 

5.3.2 機能異常に対する治療 

5.3.3 甲状腺結節、のう胞に対する対応 

5.4 副腎 

5.4.1 概説とモニタリング方法 

5.4.2 機能異常に対する治療 

5.5 性腺 

5.5.1 概説とモニタリング方法 

5.5.2 機能異常に対する治療 

5.6 水電解質 

5.6.1 概説とモニタリング方法 

5.6.2 機能異常に対する治療 

5.7 糖・脂質代謝 

5.7.1 概説とモニタリング方法 

5.7.2 異常に対する治療 

5.8 骨カルシウム代謝 

5.8.1 概説とモニタリング方法 

5.8.2 異常に対する治療 

6 小児がん内分泌診療のリソースガイド 

7 付録 

8 索引 
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厚生労働科学研究費補助金（がん対策推進総合研究事業） 

小児がん拠点病院等及び成人診療科との連携による長期フォローアップ体制の構築のための研究 

分担研究報告書 

 

「長期フォローアップ体制構築のための 

日本小児がん研究グループ(JCCG)との連携」 

 
 

研究分担者 田尻達郎 

京都府立医科大学小児外科・教授 

 

 

 

A. 研究目的 

長期フォローアップの対象を JCCG固

形観察研究登録患者として全国規模に

拡大し、長期フォローアップ関連の研

究を実施する。 

 

B. 研究方法 

JCCG長期フォローアップ委員会や各種

の疾患委員会との連携協議を行う。 

 

C. 研究結果 

D. 考察 

E. 結論 

JCCG長期フォローアップ委員会及び固

形腫瘍分科会との会議、情報共有を行

った。また、小児がん経験者（CCS）

の問題点の把握や改善のための計画を

検討した。 

 

F. 健康危険情報 

特になし 

 

G. 研究発表 

１． 論文発表 

1. Tanaka T, Togashi Y, Takeuchi Y, 

Higashi M, Fumino S, Tajiri T: 

Immunohistochemical staining of 

phosphorylated-ERK in 

post-chemotherapeutic samples is 

a potential predictor of the 

prognosis of neuroblastoma. 

Pediatr Surg Int, 37: 287-291, 

2021. doi: 10.1007/s00383-020-

04806-w 

研究要旨 

長期フォローアップの対象を JCCG固形観察研究登録患者として全国規模に

拡大し、長期フォローアップ関連の研究を実施するために JCCG 長期フォロー

アップ委員会や各種の疾患委員会との連携協議を行い、JCCG長期フォローア

ップ委員会及び固形腫瘍分科会との会議、情報共有を行った。また、小児が

ん経験者（CCS）の問題点の把握や改善のための計画を検討した。 
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2. Togashi T, Tanaka T, Takemoto M, 

Takeuchi Y, Higashi M, Fumino S, 

Tajiri T: Anti-relapse effect of 

trametinib on a local minimal 

residual disease neuroblastoma 

mouse model. J Pediatr Surg, 56: 

1233-1239, 2021. doi: 

10.1016/j.jpedsurg.2021.03.031 

3. Takemoto M, Tanaka T, Tsuji R, 

Togashi Y, Higashi M, Fumino S, 

Tajiri T: The synergistic 

antitumor effect of combination 

therapy with a MEK inhibitor and 

YAP inhibitor on pERK-positive 

neuroblastoma. Biochem Biophys 

Res Commun, 570: 41-46, 2021. 

doi: 10.1016/j.bbrc.2021.07.028 

4. Kawano T, Souzaki R, Sumida W, 

Ishimaru T, Fujishiro J, Hishiki 

T, Kinoshita Y, Kawashima H, 

Uchida H, Tajiri T, Yoneda A, 

Oue T, Kuroda T, Koshinaga T, 

Hiyama E, Nio M, Inomata Y, 

Taguchi T, Ieiri S: Laparoscopic 

approach for abdominal 

neuroblastoma in Japan: results 

from nationwide multicenter 

survey. Surg Endosc, 2021, in 

press. doi: 10.1007/s00464-021-

08599-4 

5. Kawano T, Souzaki R, Sumida W, 

Shimojima N, Hishiki T, 

Kinoshita Y, Uchida H, Tajiri T, 

Yoneda A, Oue T, Kuroda T, 

Hirobe S, Koshinaga T, Hiyama E, 

Nio M, Inomata Y, Taguchi T, 

Ieiri S: Current thoracoscopic 

approach for mediastinal 

neuroblastoma in Japan-results 

from nationwide multicenter 

survey. Pediatr Surg Int, 37: 

1651-1658, 2021. doi: 

10.1007/s00383-021-04998-9 

6. Sonoda S, Yoshimaru K, Yamaza H, 

Yuniartha R, Matsuura T, 

Yamauchi-Tomoda E, Murata S, 

Nishida K, Oda Y, Ohga S, Tajiri 

T, Taguchi T, and Yamaza T: 

Biliary atresia-specifc 

deciduous pulp stem cells 

feature biliary deficiency. Stem 

Cell Res Ther, 12: 582, 2021. 

doi: 10.1186/s13287-021-02652-8 

7. Tajiri T, Furukawa T: In: Nio M. 

(eds) Introduction to Biliary 

Atresia. Springer, Singapore. 

Pp209-215, 2021. doi: 

10.1007/978-981-16-2160-4_30 

8. 文野誠久，永藪和也，田尻達郎：

【これでわかる 婦人科稀少腫瘍】

卵巣腫瘍 卵黄嚢腫瘍．産科と婦人

科，88：212-216，2021． 

9. 青井重善，田尻達郎：【小児外科疾

患における公費負担医療の種類と申

請方法】小児慢性特定疾病と指定難

病．小児外科，53；257-260，

2021． 

10. 文野誠久，田尻達郎：【小児外科疾

患における公費負担医療の種類と申

請方法】仙尾部奇形腫．小児外科，

53；286-289，2021． 
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11. 文野誠久，髙山勝平，田尻達郎：

【シミュレーションとナビゲーショ

ン】小児がん（リンパ管奇形を含

む）．小児外科，53：554-558，

2021． 

12. 文野誠久，田尻達郎：【局所進行癌

に対する集学的治療】局所進行性小

児固形がんに対する集学的治療．京

府医大誌，130：375-382，2021． 

13. 髙山勝平，文野誠久，田尻達郎：

【消化管重複症のすべて】胆嚢，胆

管．小児外科，53：961-964，

2021． 

14. 山師幸大，古川泰三，竹内雄毅，坂

井宏平，東 真弓，文野誠久，青井

重善，田尻達郎：腹部コンパートメ

ント症候群を合併したため緊急手術

を要した慢性機能性便秘証の 1例．

日小外会誌，57：656-662，2021．

doi: 10.11164/jjsps.57.3_656 

15. 長野心太，古川泰三，竹本正和，竹

内雄毅，坂井宏平，東 真弓，文野

誠久，青井重善，小西英幸，田尻達

郎：十二指腸重複症に対する嚢胞切

開術後に Stent-Stone Complexによ

る腸閉塞を発症した 1例．日小外会

誌，57：656-662，2021．doi: 

10.11164/jjsps.57.3_645 

16. 小西 快，青井重善，山師幸大，長

野心太，坂井宏平，東 真弓，文野

誠久，古川泰三，田尻達郎：回盲弁

を温存しかつ完全に切除し得た回盲

部腸管重複症の 2例．日小外会誌，

57：1066-1070，2021．doi: 

10.11164/jjsps.57.7_1066 

17.  

 

２． 学会発表 

1) Fumino S, Furukawa T, Aoi S, 

Higashi M, Kim K, Takayma S, 

Tajiri T: Usefulness of 

navigation surgery for pediatric 

neoplastic diseases. The 53rd 

Annual Congress of the 

International Society of 

Paediatric Oncology (SIOP), 2021 

Oct 21-24; Web. 

2) Takemoto M, Tanaka M, Tsuji R, 

Togashi Y, Higashi M, Fumino S, 

Tajiri T: The synergistic anti-

tumor effect of combination 

therapy with a MEK inhibitor and 

YAP inhibitor on pERK-positive 

neuroblastoma. 54th Pacific 

Association of Pediatric 

Surgeons (PAPS), 2021 Nov 14-18; 

Web. 

3) 文野誠久，古川泰三，青井重善，坂

井宏平，富樫佑一，坂野慎哉，浅野

麻衣，本郷文弥，田尻達郎：小児期

に診断された多発性内分泌腺腫症

MEN2Bにおける小児外科医の包括的

役割と領域横断的治療戦略【外科学

再興シンポジウム；遺伝性腫瘍に対

する包括的な取り組みと問題点】．

第 121回日本外科学会定期学術集

会，2021年 4月 10 日；Web． 

4) 髙山勝平，文野誠久，坂井宏平，東 

真弓，青井重善，古川泰三，田尻達

郎：小児領域における術中イメージ

ングとナビゲーション【シンポジウ

ム；小児領域における術中イメージ
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ングとナビゲーション】．第 121回

日本外科学会定期学術集会，2021年

4月 9日；Web． 

5) 古川泰三，坂井宏平，東 真弓，文

野誠久，青井重善，田尻達郎：小児

外科疾患手術における他科との合同

手術戦略【ワークショップ；小児領

域における他診療科との合同手

術】．第 121回日本外科学会定期学

術集会，2021年 4月 10日；Web． 

6) 坂井宏平，東 真弓，文野誠久，青

井重善，古川泰三，田尻達郎：当院

における小児外科医と医療的ケア児

（者）との関わり【パネルディスカ

ッション；医療の狭間を作らない；

トランジション医療や医療児ケアの

在り方】．第 58回日本小児外科学会

学術集会，2021年 5月 1日；神奈川

（ハイブリッド）． 

7) 文野誠久，古川泰三，青井重善，金 

聖和，髙山勝平，杉山庸一郎，平野 

滋，打谷円香，田尻達郎：頸部リン

パ管奇形に対する積極的外科切除と

集学的治療による新たな治療戦略

【シンポジウム；頭頚部リンパ管腫

の診断と治療】．第 16回日本小児耳

鼻咽喉科学会総会・学術講演会，

2021年 7月 9日；大阪． 

8) 文野誠久，高木大輔，髙山勝平，金 

聖和，青井重善，古川泰三，宮地 

充，家原知子，相部則博，田尻達

郎：小児におけるネスキープを用い

た被ばく低減外科治療の提案【シン

ポジウム；体内空間可変治療（スペ

ーサー留置治療）の現状】．日本放

射線腫瘍学会第 34回学術大会，

2021年 11月 14日；Web． 

9) 長野心太，文野誠久，廣畑吉昭，高

山勝平，金 聖和，東 真弓，青井

重善，古川泰三，岸田綱郎，松田 

修，田尻達郎：biosheet と direct 

reprogrammingによる誘導筋芽細胞

による骨格筋シートの開発～腹壁欠

損モデルマウスを用いて～【シンポ

ジウム；泌尿器・多能性幹細胞】．

第 37回日本小児外科学会秋季シン

ポジウム，2021年 10月 30日；東京

（ハイブリッド）． 

10) 青井重善，古川泰三，坂井宏平，東 

真弓，文野誠久，田尻達郎：小児外科

専門医不在・不足地域での小児外科

医療 地方病院との連携・京都府の

場合【シンポジウム；小児外科専門医

不在・不足地域での小児外科医療】．

第 83回日本臨床外科学会総会，2021

年 11月 20日；Web． 

11) 青井重善，金 聖和，古川泰三，文野

誠久，髙山勝平，東 真弓，田尻達郎：

当施設における直腸肛門奇形治療・

慢性期管理の要点と問題点【ディベ

ート；直腸肛門奇形術後の排泄管理

〜私はこうやって管理している〜】．

第 83回日本臨床外科学会総会，2021

年 11月 20日；Web． 

12) 坂井宏平，東 真弓，文野誠久，青井

重善，古川泰三，田尻達郎：当院にお

ける医療的ケア児（者）のトランジシ

ョンの実際【パネルディスカッショ

ン；小児外科疾患のトランジション

の今後】．第 83 回日本臨床外科学会

総会，2021年 11月 19日；Web． 

13) 本郷文弥，上田 崇，大橋宗洋，山田
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剛司，白石 匠，牛嶋 壮，宮下浩明，

瀧本篤朗，田尻達郎：大動静脈間のパ

ラガングリオーマに対する腹腔鏡手

術の適応と限界【ワークショップ；高

難度の腹腔鏡下副腎摘除・後腹膜腫

瘍摘除—困難例へのコツと対応—】．第

34 回日本内視鏡外科学会総会，2021

年 12月 2日；神戸． 

14) Iguchi M, Maniwa J, Kambe K, 

Higashi M, Fumino S, Aoi S, 

Furukawa T, Yagyu S, Mazda O, 

Tajiri T：抗 GD2 抗体発現遺伝子を

導入した間葉系幹細胞による神経芽

腫新規細胞免疫療法の開発—in vitro

結果【優秀演題セッション】．第 63回

日本小児血液・がん学会学術集会，

2021年 11月 25日-12月 17日；Web． 

15) 廣畑吉昭，文野誠久，高山勝平，坂井

宏平，東 真弓，青井重善，古川泰三，

田尻達郎：腹腔鏡下亜全摘を施行し

た年長児後腹膜 ganglioneuroma の 3

例．第 43回近畿小児血液・がん研究

会，2021年 2月 20日；大阪（ハイブ

リッド）． 

16) 辻 亮多，古川泰三，小西 快，坂野

慎哉，廣畑吉昭，高山勝平，坂井宏平，

東 真弓，青井重善，文野誠久，田尻

達郎：術前に原因特定が困難だった

新生児腸閉塞の 1例．第 83回小児外

科わからん会，2021 年 3 月 6 日；大

阪（ハイブリッド）． 

17) 富樫佑一，竹本正和，竹内雄毅，田中

智子，東 真弓，文野誠久，田尻達郎：

L-MRD マウスモデルを用いた MEK 阻

害剤による神経芽腫局所微小残存病

変に対する新たな治療戦略の検討．

第 121回日本外科学会定期学術集会，

2021年 4月 9日；Web． 

18) 廣畑吉昭，高山勝平，坂井宏平，東 

真弓，文野誠久，古川泰三，田尻達郎：

腹腔鏡補助下に人工肛門閉鎖術を施

行した一例．第 7 回日本小児へそ研

究会，2021年 4月 9日；Web． 

19) 古川泰三，高山勝平，坂井宏平，東 

真弓，文野誠久，青井重善，井上匡美，

田尻達郎：当院における先天性嚢胞

性肺疾患に対する胸腔鏡下肺切除術

の工夫．第 58回日本小児外科学会学

術集会，2021年 4 月 28日；横浜（ハ

イブリッド）． 

20) 青井重善，古川泰三，文野誠久，髙山

勝平，東 真弓，坂井宏平，田尻達郎：

当施設における直腸肛門奇形根治術

における筋群切開の検討．第 58回日

本小児外科学会学術集会，2021 年 4

月 30日；横浜（ハイブリッド）． 

21) 文野誠久，古川泰三，青井重善，坂井

宏平，内藤泰行，家原知子，細井 創，

田尻達郎：両側性 Wilms 腫瘍におけ

る外科治療の問題点．第 58回日本小

児外科学会学術集会，2021 年 5 月 1

日；横浜（ハイブリッド）． 

22) 高山勝平，古川泰三，辻 亮多，坂井

宏平，東 真弓，文野誠久，青井重善，

田尻達郎：当科で経験した新生児限

局性小腸軸捻転の 2例．第 58回日本

小児外科学会学術集会，2021 年 5 月

1日；横浜（ハイブリッド）． 

23) 井口雅史，馬庭淳之介，神部浩輔，東 

真弓，文野誠久，青井重善，古川泰三，

柳生茂希，岸田綱郎，松田 修，田尻

達郎：神経芽腫に対するマウス由来



 

- 36 - 

 

抗 GD2 抗体遺伝子導入間葉系幹細胞

の開発．第 58 回日本小児外科学会学

術集会，2021 年 5 月 1 日；横浜（ハ

イブリッド）． 

24) 小西 快，青井重善，坂野慎哉，髙山

勝平，坂井宏平，東 真弓，文野誠久，

古川泰三，田尻達郎：管理が容易にな

った新生児小腸瘻造設後の便注入療

法—最近の 2 例の経験より．第 58 回

日本小児外科学会学術集会，2021 年

5月 1日；横浜（ハイブリッド）． 

25) 辻 亮多，古川泰三，小西 快，坂野

慎哉，廣畑吉昭，高山勝平，坂井宏平，

東 真弓，青井重善，文野誠久，田尻

達郎：腸閉塞を契機に発見された新

生児虫垂炎の 1例．第 58回日本小児

外科学会学術集会，2021年 5月 1日；

横浜（ハイブリッド）． 

26) 坂野慎哉，古川泰三，小西 快，辻 

亮多，廣畑吉昭，高山勝平，文野誠久，

青井重善，村上紫津，田尻達郎：先天

性表皮水疱症を合併した急性虫垂炎

の治療経験．第 58回日本小児外科学

会学術集会，2021 年 5 月 1 日；横浜

（ハイブリッド）． 

27) 廣畑吉昭，文野誠久，髙山勝平，坂井

宏平，東 真弓，青井重善，古川泰三，

田尻達郎：腹腔鏡下亜全摘術を施行

した年長児後腹膜神経節腫の 3 例．

第 58 回日本小児外科学会学術集会，

2021 年 5 月 1 日；横浜（ハイブリッ

ド）． 

28) 川脇拓磨，髙山勝平，坂井宏平，文野

誠久，青井重善，古川泰三，田尻達郎：

精巣悪性胚細胞腫瘍を発症した

Cornelia de Lange 症候群の１成人

例．第 58回日本小児外科学会学術集

会，2021 年 5 月 1 日；横浜（ハイブ

リッド）． 

29) 井上真帆，文野誠久，坂井宏平，古川

泰三，前田吉宣，追木宏宣，産本陽平，

小俣佳菜子，林健太郎，井原欣幸，石

丸哲也，水田耕一，川嶋 寛，山岸正

明，田尻達郎：先天性心疾患手術後に

発症した胃食道逆流症の臨床的特徴．

第 58 回日本小児外科学会学術集会，

2021 年 5 月 1 日；横浜（ハイブリッ

ド）． 

30) 東 真弓，杉山庸一郎，田尻達郎：声

門下狭窄に対して準緊急気管切開と

なった乳幼児 2例．第 34回日本小児

救急医学会学術集会，2021年 6月 18-

20日；Web． 

31) 瀧本篤朗，文野誠久，金 聖和，青井

重善，古川泰三，本郷文弥，矢野未央，

石田宏之，家原知子，田尻達郎：腹腔

鏡下に摘出しえた小児後腹膜パラガ

ングリオーマの一例．第 57回日本小

児外科学会近畿地方会，2021 年 8 月

28日；大阪（ハイブリッド）． 

32) 魚住祐介，永藪和也，高山勝平，金 

聖和，文野誠久，青井重善，古川泰三，

宮地 充，家原知子，長峰理子，田尻

達郎：術後早期に横紋筋肉腫を発症

したことで，Li-Fraumeni 症候群を疑

う契機となった副腎腺腫の１例．第

57 回日本小児外科学会近畿地方会，

2021年 8月 28日；大阪（ハイブリッ

ド）． 

33) 岩井宏樹，文野誠久，瀧本篤朗，髙山

勝平，金 聖和，青井重善，古川泰三，

田尻達郎：総排泄腔遺残症術後の再
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燃を繰り返す卵巣卵管留膿腫に対し

て付属器切除術を施行した 1 例．第

57 回日本小児外科学会近畿地方会，

2021年 8月 28日；大阪（ハイブリッ

ド）． 

34) 岩井宏樹，文野誠久，瀧本篤朗，高山

勝平，金 聖和，青井重善，古川泰三，

田尻達郎：慢性鼠径部痛を訴えた 12

歳 女 児 ： 前 皮 神 経 絞 扼 症 候 群

(ACNES)？ 鼠経ヘルニア？ 第 84

回小児外科わからん会，2021 年 9 月

25日；大阪（ハイブリッド）． 

35) 文野誠久，古川泰三，田尻達郎：巨大

頸部リンパ管腫に対する神経モニタ

リングを用いた部分切除術の経験．

第 17回日本血管腫血管奇形学会学術

集会，2021年 10 月 2日；岐阜（ハイ

ブリッド）． 

36) 嶋村 藍，武内悠馬，髙山勝平，金 

聖和，東 真弓，文野誠久，青井重善，

古川泰三，田尻達郎：出生後早期に肺

切除術を行い救命できた巨大先天性

肺気道奇形（CPAM）の一例．第 31回

日本小児呼吸器外科研究会，2021 年

10月 28日；東京（ハイブリッド）． 

37) 髙山勝平，古川泰三，金 聖和，東 

真弓，青井重善，文野誠久，田尻達郎：

短腸症候群患児における当院でのブ

ロビアックカテーテル皮下トンネル

作成時の工夫．第 50回日本小児外科

代謝研究会，2021 年 10 月 28 日；東

京（ハイブリッド）． 

38) 文野誠久，嶋村 藍，三村和哉，髙山

勝平，金 聖和，青井重善，古川泰三，

宮地 充，家原知子，坂井幸子，田尻

達郎：大血管を巻き込んだ後腹膜原

発胎児型横紋筋肉腫に対する手術戦

略．第 40 回日本小児内視鏡外科･手

術手技研究会，2021 年 10 月 29 日；

東京（ハイブリッド）． 

39) 瀧本篤朗，文野誠久，金 聖和，高山

勝平，東 真弓，青井重善，古川泰三，

本郷文弥，矢野未央，石田宏之，家原

知子，田尻達郎：腹腔鏡手術にて摘出

しえた大動静脈間の小児後腹膜パラ

ガングリオーマの一例．第 40回日本

小児内視鏡外科･手術手技研究会，

2021 年 10 月 29 日；東京（ハイブリ

ッド）． 

40) 金 聖和，青井重善，髙山勝平，東 

真弓，文野誠久，古川泰三，今津正史，

田尻達郎：低位鎖肛根治術後に再手

術に至った症例の検討．第 77回直腸

肛門奇形研究会，2021 年 10月 29日；

東京（ハイブリッド）． 

41) 宇田大祐，柳生茂希，吉田秀樹，宮地 

充，土屋邦彦，文野誠久，古川泰三，

田尻達郎，小関道夫，家原知子：多剤

併 用 療 法 に よ り 改 善 し 得 た

Kasabach-Merritt 現象を伴うカポジ

肉腫様血管内皮細胞腫の一例．第 63

回日本小児血液・がん学会学術集会，

2021年 11月 25-27 日；Web． 

42) 廣畑吉昭，文野誠久，髙山勝平，金 

聖和，東 真弓，青井重善，古川泰三，

田 尻 達 郎 ： 年 長 児 後 腹 膜

ganglioneuroma に対する腹腔鏡下手

術．第 63回日本小児血液・がん学会

学術集会，2021 年 11 月 25-27 日；

Web． 

43) 瀧本篤朗，文野誠久，金 聖和，青井

重善，古川泰三，本郷文弥，矢野未央，
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石田宏之，家原知子，田尻達郎：腹腔

鏡下腫瘍摘出術を施行した小児後腹

膜 Paraganglioma の 1例．第 63回日

本小児血液・がん学会学術集会，2021

年 11月 25-27 日；Web． 

44) 仙石由貴，東 真弓，永藪和也，古川

泰三，髙山勝平，金 聖和，文野誠久，

青井重善，田尻達郎：胆道閉鎖症にお

ける IL-13 および Periostin の肝門

部線維化への関与．第 48回日本胆道

閉鎖症研究会，2021 年 12 月 17 日；

名古屋（ハイブリッド）． 

45) 三村和哉，齋藤 芳，青井重善，髙山

勝平，金 聖和，文野誠久，古川泰三，

田尻達郎：新生児小腸瘻造設後の管

理が容易な持続便注入療法．第 31回

近畿小児ストーマ・排泄・創傷研究，

2021 年 12 月 18 日；神戸（ハイブリ

ッド）． 

 

H. 知的財産権の出願・登録状況 

（予定を含む） 

1. 特許取得 

該当無し 

2. 実用新案登録 

該当無し 

3. その他 

該当無し 
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厚生労働科学研究費補助金（がん対策推進総合研究事業） 

小児がん拠点病院等及び成人診療科との連携による長期フォローアップ体制の構築のための研究 

分担研究報告書 

 

「小児がん経験者のトランジションモデルの構築」 

 
 

研究分担者 清水千佳子 

国立国際医療研究センター病院 がん総合診療センター 副センター長 

  

 

 

A. 研究目的 

 小児がん経験者（childhood cancer 

survivor, CCS）はさまざまな晩期合併

症を発症または発症する可能性がある。

小児領域では国内でも 2013年に JPLSG

長期フォローアップ委員会が長期フォロ

ーアップガイドラインを刊行され、日本

小児血液・がん学会が厚労省委託事業と

して小児・AYA世代のがんのフォローア

ップ体制整備事業のなかで研修会を開催

するなど、CCSに対して長期的な健康管

理が重要であるとのコンセンサスがあ

る。 

しかし、成人領域では臓器・疾病別の診

療が一般的であり、成人医師の CCSの晩

期症に対する知識や経験が不足している

こともあり、CCSの成人医療への移行

（トランジション）は進んでいない。 

本分担研究は、CCSの成人医療へのト

ランジションモデルを構築することを目

的とする。昨年度は国立国際医療研究セ

ンター病院では、国立成育医療研究セン

ターでがん治療を受け成人期に達した

CCSを、「がんサバイバーシップ外来」を

窓口に受け入れ、双方の医療機関の多職

種チームが参加する「トランジション症

例検討会」にてケアプランを検討したう

えで、成人医療のなかで包括的なケアを

提供できる体制を整備した。 

今年度は、上記プログラムを運用しな

研究要旨 

 本分担研究は、小児がん経験者（CCS）の成人医療へのトランジションモデ

ルを構築することを目的とする。今年度は、昨年度に引き続き移行期にある

CCSに対し成人医療のなかで包括的なケアを提供できる体制を整備しながら、

CCSおよび親の視点で円滑なトランジションのために解決すべき問題点を抽出

するため、インタビュー調査を立案し、調査を開始した。 
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がら、CCSとその親、および医療従事者

の長期フォローアップや成人医療へのト

ランジションに関する認識やニーズを探

索することを目的とした臨床研究を計画

し、症例集積を開始した。 

 

B. 研究方法 

今年度、計画した臨床研究の概要は下

記の通り： 

① 研究課題名：小児がん経験者にお

ける小児期から成人期のフォロ

ーアップケアへのトランジショ

ンモデルの構築 

 

② 目的 

本研究は、小児がん経験者の長期

フォローアップや成人医療への

トランジションのニーズやあり

方について調査しトランジショ

ンモデルを構築することを目的

とする。 

 

③ 評価項目 

主要評価項目：  

小児がん経験者とその親、および

医療従事者の長期フォローアッ

プや成人医療へのトランジショ

ンに関する認識やニーズ 

副次評価項目： 

カルテ調査による健康状態の評

価 

 

④ 研究デザイン 

横断的デザイン（半構造化面接調

査、アンケート調査、カルテ調査） 

 

⑤ 対象 

選択基準： 

1)小児がん経験者 

(1)小児がんの治療が終了した方 

(2) 20歳以上 

(3)日本語による会話が行える 

(4)半構造化面接を IC レコーダ

ーで録音することに同意が得ら

れる  

(5)研究への参加に対する同意が

得られる 

 

2)親 

(1)１５歳以上の小児がん経験者

の親 

(2)日本語による会話が行える 

(3)半構造化面接を IC レコーダ

ーで録音することに同意が得ら

れる  

(4)研究への参加に対する同意が

得られる 

 

3)医療従事者（医師、看護師、薬

剤師、ソーシャルワーカーなど） 

(1)日常診療で CCS の診療に従事

している方 

(2)研究への参加に同意が得られ

る方 

 

除外基準： 

1)小児がん経験者 

身体・精神状態に問題があり、研

究責任者または研究担当者によ

り研究参加が不可能と判断され

る方 
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2)親 

身体・精神状態に問題があり、研

究責任者または研究担当者によ

り研究参加が不可能と判断され

る方 

 

3)医療従事者 

該当なし 

 

⑥ 方法 

小児がん経験者とその親および

医療従事者へ半構造化面接およ

びアンケート調査を行う混合研

究法を実施する。また健康状態の

評価のため、カルテ調査を行う。 

 

⑦ 目標症例数 

小児がん経験者：20例 親:20例 

医療従事者：20例 

 

⑧ 研究期間 

研究期間： 倫理審査委員会承認

後から 2024 年 3月 31日 

登録期間： 倫理審査委員会承認

後から 2023 年 3月 31日 

 

（倫理面への配慮） 

世界医師会「ヘルシンキ宣言」および

文部科学省・厚生労働省(2021改正)「人

を対象とする生命科学・医学系研究に

関する倫理指針」を遵守して行う。 

個人情報等の取扱いについては、施

設において研究対象者に個人情報とは

無関係の番号を付け、対応表を作成す

ることにより研究対象者を識別する。

調査内容で個人を特定できる情報は匿

名化の際に削除し、データ解析の際に

は、匿名化後のデータのみを扱う。研究

の成果を学会あるいは学術誌上に公表

する際にも、個人を特定できない形と

する。 

 

C. 研究結果 

2021年 10月 8日に国立国際医療研究

センター病院倫理審査委員会の承認を

得て、症例集積を開始した。 

 

D. 考察 

今年度は、昨年度に引き続き成人医

療への受け入れを継続しつつ、CCSお

よび親、医療従事者を対象としたニー

ズの調査を開始した。本臨床研究の結

果、CCSが成人医療に移行する際の具

体的なニーズや課題が明らかとなり、

成人医療もしくは小児科において必要

な対応が明らかとなる見込みである。 

 

E. 結論 

 今年度は、昨年度に引き続き成人医

療への受け入れを継続しつつ、CCSおよ

び親、医療従事者を対象としたニーズ

の調査を開始した。 

 

F. 健康危険情報 

なし 

 

 

G. 研究発表 

１． 論文発表 

谷山智子、下村明彦、瓜生英子、稲垣

剛志、清水千佳子。総合病院への移行

―小児がん経験者のトランジション。
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小児内科 Vol 53. No8. pp 1300-

1304. 2021 

 

２． 学会発表 

Taniyama T, Shimizu,C, Shimomura 

A, Uriu H, Inagaki T, Oishi H, 

Tanabe A, Kubota S, Kiyotani C, 

Matsumoto K. The healthcare system 

for childhood cancer survivors 

with transition to adult general 

hospital. 日本臨床腫瘍学会（京都）

2022年 2月 

 

 

H. 知的財産権の出願・登録状況 

（予定を含む） 

1. 特許取得 

該当なし 

2. 実用新案登録 

該当なし 

3. その他 

該当なし 
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厚生労働科学研究費補助金（がん対策推進総合研究事業） 

小児がん拠点病院等及び成人診療科との連携による長期フォローアップ体制の構築のための研究 

分担研究報告書 

 

「人間ドックの応用及び循環器のフォローアップ」 
 

研究分担者 向井幹夫 

地方独立行政法人大阪府立病院機構大阪国際がんセンター 

成人病ドック科 主任部長 

 

 

 

研究要旨 

がん治療の急速な進歩によりがん患者の予後は改善する一方で増加するがんサ

バイバーに対する長期フォローアップの必要性が注目されるようになった。しかし

ながら、がんサバイバーに対する長期的な管理に対するケアはほとんどなされてい

ない。そこで、がんサバイバーの長期フォロアップケアを目指したシステムを構築

することを目的として、人間ドックを受診したがんサバイバーの臨床的特徴につい

て後方視的観察研究を行った。対象は 2017-2019 年に大阪国際がんセンター成人

病ドックを受診した 987 名に対して既往歴並びにドック検査項目に関する検討を

行った。結果：がんの既往を有する受診者は 321名（平均 68.9±10.5歳、34-87歳）

であった。発がんからドック受診までの期間は平均 9.0±8.0年であり、がん種は前

立腺がん、胃・十二指腸がん、乳がん、肺がん、食道がんの順で多く認めた。複数

のがん既往を有する症例は 74 名（23.1%）であった。晩期合併症としてがんの既

往を有さない受診者と比較して、貧血、血圧低値、脂質低下、低体重の傾向を認め

た。しかし、晩期心毒性の指標である負荷心電図ならびに心エコー検査はそれぞれ

11.4％ならびに 31.5％で異常所見を呈したが有意差は認めなかった。今回の検討

では、研究対象が単施設であり少人数でありがん種別やがん治療別の検討が困難で

あったことや成人発症がんサバイバーが主体で比較的高齢であったことなどが結

果に影響を及ぼしていた可能性が考えられた。今後は多施設に研究を拡大し小児・

AYA 世代がんサバイバーも含めた多くの対象を検討する予定である。そして検査

費用による受診のバイアスを減らすために国・自治体における健診・人間ドックの

活用などを考慮した「がんサバイバードック」のシステムが構築・活用されること

が期待される。 
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A. 研究背景・目的 

がん治療の急速な進歩によりがん患者の予

後は改善する一方で増加するがんサバイバ

ーに対する長期フォローアップの必要性が

注目されるようになった。しかしながら、

がんサバイバーの長期予後に影響する二次

発生がんや晩期合併症に対するフォローア

ップの方法や費用面での問題など多くの課

題を有している。その一方で、がんサバイ

バーの長期フォローアップを目的に健診・

人間ドックを活用する試みが検討されてい

る。大阪国際がんセンター成人病ドックは

2017年に開設されて以来がんセンターに

併設した任意型人間ドックの特徴を生かし

がんと動脈硬化疾患を中心とした精密検査

と個別生活指導を併せた人間ドック（成人

病ドック）を施行している。そこで、がん

サバイバーの長期フォローアップケアを目

指したシステムを構築することを目的とし

て、人間ドックを受診したがんサバイバー

の臨床的特徴について後方視的観察研究を

行った。 

 

研究対象・方法 

2017年から 2019年に大阪国際がんセン

ター成人病ドックを受診し書面により同意

が得られた 987名（平均年齢 64.5±11.9歳、

男性 570 名、女性 417 名）を対象とした。

病歴よりがんの既往を有する受診者をがん

サバイバーと定義し、それぞれのドック検

査項目に関する検討を行った。成人病ドッ

ク検査は、通常の人間ドック受診者と同様

の内容で施行された。一般のドック項目に

加え、がんドックとして上部消化管内視鏡

検査、腹部超音波検査、胸腹部 CT 検査な

どの画像検査に加え、動脈硬化ドックは運

動負荷心電図、心エコー検査、頸動脈エコー

検査、頭部MRI/MRA検査を施行した。（大

阪国際がんセンター倫理審査委員会承認番

号 No.20265） 

 

C.研究結果 

成人病ドック受診者のうちがんの既往を

有するがんサバイバーは 321 名（男性 191

名、女性 130名）、平均年齢は 68.9±10.5歳

（34〜87歳）であった。がんを発症年齢は

60.0±11.5 歳（30〜84 歳）であり、そのう

ち AYA世代発症例は 26例（8.1%）であっ

た。発がんからドック受診までの期間は平

均 9.0±8.0 年であり、がん種は前立腺がん

73 名（17.3％）、胃・十二指腸がん 66 名

（15.8％）、乳がん 55名（13.1％）、肺がん

38名（9.1％）、食道がん 27名（6.4％）の

順で多く認めた。さらに、成人病ドックを受

診した時点で複数のがん既往を有する症例

は 74名（23.1%）であった。 

がんの既往を有さない受診者との比較で

は、赤血球数ならびに白血球数が有意な減

少を認めた。動脈硬化リスク因子は収縮期

ならびに拡張期血圧値が有意に低値であり

高血圧を示す受診者は有意に少なかった。

脂質検査は HDL 値が高値、LDL ならびに

中性脂肪値は有意に低値であった。さらに、

BMI、HOMA-R共に低値を示し肥満を示す

受診者は少なかったが糖尿病の頻度に差は

認めなかった。また、喫煙ならびに飲酒習慣

の割合も有意差は認めなかった。一方、晩期

心毒性の指標である負荷心電図ならびに心

エコー検査はそれぞれ 11.4％ならびに

31.5％の受診者に異常所見を呈したが、腎

機能、頭部MRI所見などの各指標と同様に

有意差は認めなかった。 
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D.考察 

近年、世界的に急増するがんサバイバー

に対するケアの重要性が注目されており 1)、

本邦でもがんサバイバーに対する検討が始

まっている。がんサバイバーの長期予後に

最も大きく影響する二次発生がんに関して、

大阪国際がんセンターがん対策センターに

おける大阪府がん登録データベース

417,791 名（2000-2015 年）を用いた検討

では、がんサバイバーの 24.368名（5.8%）

に二次発生がんが発症し、10年間の累積リ

スクは年齢とともにその頻度が増加し 60

歳代で 19.2%、70 歳代では 24％と高率に

認めた 2)。我々の検討でもがんサバイバー

において複数のがんを発症した症例は同様

に高い頻度で認められた。その一方で、晩期

合併症は、今回の検討では貧血、血圧低値、

脂質低下そして低体重の傾向を認めた。し

かし、心毒性に関する検査では有意差を認

めなかった。晩期合併症はがんサバイバー

の生活に大きく影響を及ぼすことが知られ

ている。特に、晩期心毒性はアントラサイク

リン系抗がん剤や放射線療法を施行された

症例に多く長期予後に大きく影響すること

が報告されている。その一方で数年から１

０年近く経過したのち出現することから潜

在的に進行する症例も多く早期発見も含め

フォローアップに難渋する症例も少なくな

い 3)4)。今回の結果では晩期合併症、特に心

毒性の検出が不十分な結果であった。その

原因として、単施設を対象とした少人数の

検討であったためがん種別やがん治療別の

検討が困難であったことが挙げられる。さ

らに、小児・AYA 世代をほとんど含まない

成人発症がんサバイバーが主体であったこ

となどが考えられた。 

今後の課題として小児・AYA世代がんサ

バイバーも含めた多施設に研究を拡大する

ことで幅広い年代のがんサバイバーを検討

することが重要と考えられる。また、任意型

人間ドックは費用の面で受診者に対するバ

イアスが生じた可能性も否定できない。今

後は、国・自治体の補助を受ける健診や一般

の人間ドックを含み「がんサバイバードッ

ク」としての検査システムを構築すること

でより多くのがんサバイバーに受診機会を

拡大することが期待される。 

 

E結論 

がんサバイバーケアの重要性が注目され

ており、そのためにはがんサバイバーの長

期予後を改善することを目的に二次発生が

んや晩期合併症の早期診断が重要である。

そして、一般の健診や人間ドックを活用し

がんサバイバードックシステムが整備され

ることでがんサバイバーに対する長期フォ

ローアップケアが進むことが期待される。 

 

F．文献 

１） MaCabe MS et al. American Society of 

Clinical Oncology Statement: 

Achieving High-Quality Cancer 

Survivorship Care. J Clin Oncol 2013; 

31: 631-640. 

２） Odani S et al. Incidence and relative 

risk of metachronous second primary 

cancers for 16 cancer sites, Osaka, 

Japan, 2000-2015: population-based 

analysis. Cancer Medicine 2022; 11: 

507-519. 

３） Armenian SH et al. Prevention and 
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monitoring of cardiac dysfunction in 

survivors and adult cancers: American 

Society of Clinical Oncology clinical 

practice guideline. J Clin Oncol 2017; 

35: 893-911. 

４） 向井幹夫. 腫瘍循環器学（Onco -

Cardiology）における晩期心毒性とそ

の対応. Management of late-stage 

cardiotoxicity after cancer treatment 

in onco-cardiology. 「AYAがんの医療

と支援」Journal of AYA Oncology 

Alliance 2020; 2: 16-21.  

 

G.健康危険情報 

なし 

 

H研究発表 

１． 論文発表 

・向井幹夫. 腫瘍循環器学（Onco -

Cardiology）における晩期心毒性とその

対応. Management of late-stage 

cardiotoxicity after cancer treatment in 

onco-cardiology. 「AYAがんの医療と支

援」Journal of AYA Oncology Alliance 

2020; 2: 16-21.  

２． 学会発表 

・向井幹夫. がんサバイバーにおける晩

期心毒性の長期管理と多職種連携. 

Long-term management of late 

cardiotoxicity and multidisciplinary 

collaboration in cancer survivors 

・向井幹夫. シンポジウム多職種連携プ

ログラム AYA世代のがんに対する多

職種連携（学習支援、妊よう性温存な

どを含めた意志決定支援）

Interdesciplinary care for AYA with 

cancer- Where we stand and where 

we go?. 第 19回日本臨床腫瘍学会学

術集会 2022.02.19.京都（WEB）  

・向井幹夫. 教育講演２ 腫瘍循環器学

の将来：腫瘍医と循環器医の新たな連

携 The future of Onco-Cardiology: 

collaboration between oncologists 

and cardiologists for the next stage. 

第 4回日本腫瘍循環器学会学術集会 

2021.10.12.(WEB) 

・向井幹夫. 学術セミナー：Onco-

Cardiologyの今後の展望 -腫瘍医と循

環器医の新たな展望-. 第 59回日本癌

治療学会学術集会. 2021.10.21-23. 横

浜（WEB)。 

 

F. 知的財産権の出願・登録状況 

（予定を含む） 

1. 特許取得 

なし 

2. 実用新案登録 

なし 

3. その他 

なし 
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厚生労働科学研究費補助金（がん対策推進総合研究事業） 

小児がん拠点病院等及び成人診療科との連携による長期フォローアップ体制の構築のための研究 

分担研究報告書 

 

「TCCSG や JCCG との協働」 
 

研究分担者 康勝好  

埼玉県立小児医療センター 血液・腫瘍科科長 

  

 

 

 

A. 研究目的 

国立成育医療研究センターに長期フォロ

ーアップセンターを設立し、情報収集・

発信の基盤となるオンラインネットワー

クを構築することにあり、そのための第

1 歩として、TCCSG におけるコホート

研究を実施して、課題を抽出する。 

 

B. 研究方法 

東京小児がん研究グループ（TCCSG）

と共同で TCCSG 参加施設や協力施設で

治療を受けた小児がん経験者を対象とし

てコホート研究を実施し、本研究で構築

する CCS フォローアップシステムを適

用する。これによってシステムの問題点

を抽出して改善するとともに、長期フォ

ローアップの対象を JCCG 登録患者と

して全国規模に拡大し、JCCG の長期フ

ォローアップ委員会や各種の疾患委員会

との連携で、長期フォローアップ関連の

研究を実施する。さらには CCS の問題

点の把握や改善のため、海外のコホート

の在り方を調査・検討し、CCS の加齢

変化との比較追跡対象としてのきょうだ

いコホートの作成の可能性等、今後必要

な調査の拡充についても検討する。 

（倫理面への配慮） 

 施設を通して患者登録を行う場合

研究要旨 

全国研究に向けたパイロット研究として東京小児がん研究グループ（TCCSG）

と共同で TCCSG 参加施設や協力施設で治療を受けた小児がん経験者を対象とし

てコホート研究を開始した。研究代表者施設である国立成育医療研究センター倫

理委員会において研究計画書の改訂承認を得たのちに、TCCSG 参加施設のうち

13 施設で倫理委員会の承認を得て症例登録が可能となった。また施設を介さない

患者からの web 登録も可能になり、101 名の登録があった。今後の全国展開に向

けて、TCCSG における研究が開始進捗したことは大きな成果である。また web

参加者を対象としたアンケート調査も実施し、成果を挙げた。 
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は、施設の倫理員会の承認を得たのち

に、文書で患者及び家族の同意を得

る。施設を介さず直接 Web 登録を行う

場合には、患者及び家族の自発的な意

志で研究に同意していただき登録を行

っていただく。 

 

C. 研究結果 

TCCSG 参加施設や協力施設で治療を

受けた小児がん経験者を対象としてコホ

ート研究を開始した。研究代表者施設で

ある国立成育医療研究センター倫理委員

会において研究計画書の改訂承認を得た

のちに、TCCSG 参加施設のうち 13 施

設で倫理委員会の承認を得て症例登録が

可能となった。また施設を介さない患者

からの web 登録も可能になり、101 名

の登録があった。 

 参加症例を対象に 2021 年 3 月には新

型コロナウイルス感染症流行に関する調

査、8 月には夏の健康調査を実施した。

貴重なデータがられ解析を進めるととも

に、参加者に対するアンケート結果の還

元も行った。 

 今後さらにコホート研究症例リクルー

トを進めるために、リクルート用パンフ

レット「治療がおわり、これからのこ

と」の作成作業を進め、完成させた。 

  

 

D. 考察 

今回のシステムで実際に症例登録が可能

になり、今後の全国展開に向け TCCSG

における研究が進展したことは大きな成

果である。またアンケート調査について

は実施しただけではなくアンケート調査

の参加者への還元も行えたことは重要な

成果であった。 

 

 

E. 結論 

 
今後の全国展開に向けて、TCCSGにおけ
るコホート研究が進展し、大きな成果を
得た。参加者を対象としたアンケート調
査も実施した。 

 

F. 健康危険情報 

なし 
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小児がん拠点病院等及び成人診療科との連携による長期フォローアップ体制の構築のための研究 

分担研究報告書 

 

「人間ドックを用いた長期フォローアップ体制構築」 

 

研究分担者 長谷川 大輔 

学校法人聖路加国際大学 聖路加国際病院 小児科 副医長 

 

 

A. 研究目的 

小児がんは治療成績の進歩により 70～

80％の患者が治癒に至ると推定され、

本邦でも 20歳以上の成人の 500～1000

人に 1人、すなわち全国で 5 万人を超

える数の小児がん経験者が生活してい

ると推測される。そのような状況で治

療を終えた小児がん経験者に生じるさ

まざまな身体的晩期合併症や心理的・

社会的適応不全に対する研究と支援へ

の必要性が高まっている。実際に海外

で行われた大規模研究では、小児がん

経験者が 50歳までに重篤な合併症や

生命に関わる健康問題をきたす累積発

症割合は 53.6％(95％CI;51.5-55.6)

と、同胞群の 19.8％（95％CI;17.0-

22.7）に比較して極めて高いと報告さ

れている。本邦でも多施設横断研究に

より小児がん経験者の女性 50%、男性

64%に何らかの晩期合併症が認められ

たことが報告されているが、多数例の

青年期・成人期小児がん経験者を対象

に統一された医学的スクリーニング検

査や心理および認知機能状態の系統・

網羅的検討はこれまで実施されておら

ず、その実行可能性や有効性は明らか

ではない。 

本研究ではわが国で十分に明らかにさ

れていない青年期から成人期を迎えた

小児がん経験者の晩期合併症（身体・

心理・社会・生活上の晩期合併症）を

縦断的に把握し、長期フォローアップ

研究要旨 

診断後 10年以上かつ、5年以上無治療寛解を維持している 18 歳以上の小児が

ん経験者とその同胞を対象に人間ドックシステムを用いた包括的健診を行った。

2015年から 2018 年の間に 40例の小児がん経験者及び 15例の同胞が受診した。

コントロールである同胞と比較して小児がん経験者では代謝異常、肝機能異常、

腎機能異常、内分泌異常、認知機能障害、歯科・眼科・耳鼻科的異常などを多く

認めた。小児がん経験者の多くは何らかの晩期合併症を有しており、人間ドック

を用いることで効率的に評価できることが示唆された。 



 

- 54 - 

 

支援体制構築の基礎資料を得ることを

目的に、客観的指標（健診、認知機能

検査）と主観的指標（質問紙）の双方

を用いたコホート調査を行う。これら

の調査を既存の人間ドックシステムを

用いて行うことで、効率的な包括的長

期フォローアップ体制の構築を目指

す。 

 

B. 研究方法 

対象は小児がん診断後 10年以上経過

し 5年以上原病に対して無治療で寛解

を継続している、同意取得時に 18歳

以上の小児がん経験者である。小児が

ん経験者の同胞もコントロール群とし

て同一内容の人間ドックを受診する。

対象患者および同胞の承諾（20歳未満

の場合は保護者の承諾）が得られた

後、送付された健診予診票と健診前質

問紙を記載・提出する。健診では血液

検査、尿検査、心エコー、心電図、頭

部 MRI、胸部 X線検査、肺活量、便潜

血、上腹部エコー、性成熟度、歯科・

眼科・耳鼻科検診、認知機能を評価し

必要に応じて甲状腺エコーや乳房エコ

ーなども追加する。これらの検査から

1ヶ月後に健診結果とともに健診後質

問紙が送付されるので、記載・提出す

る。5年後に 2回目の受診を予定す

る。 

（倫理面への配慮） 

「人を対象とする医学系研究に関する

倫理指針」（平成 26年 12月 22日 文

部科学省・厚生労働省）に基づいて実

施し、聖路加国際病院での審査を受

け、承認が得られている。 

対象者が外来受診した際に研究説明書

を用いて担当医または研究協力者から

説明した後、同意文書の返送を持って

同意とみなす。18歳未満の対象者の場

合は、保護者にも同意書に署名をもら

う。また、20歳以上の小児がん経験者

の場合、適格基準に合致していれば、

研究協力者から電話で研究の目的・内

容を説明した後、詳しい説明書を送付

することへの承諾を得る。承諾が得ら

れたら、送付先の住所を教えてもらい

「小児がん経験者生涯コホート研究へ

のご協力のお願い」、「健診日程調整依

頼票」、同意書、撤回書を郵送する。

内容を読み、同意した場合は、同意書

の返信を持って同意とみなす。 

 

C. 研究結果 

2015年から 2018年までに受診した 40

例（男性 23例、女性 17例）の小児が

ん経験者および 15例の同胞（男性 7

例、女性 8例）について解析を進め

た。小児がん発症中央値は 6歳で、ド

ック受診時年齢中央値は 27歳だっ

た。原疾患としては急性白血病が 45%

を占めた。 

コントロールである同胞と比較して小

児がん経験者で多かった異常として肥

満、高血糖、脂質異常、肝機能異常、

腎機能異常、甲状腺機能低下、精巣低

容量、認知機能障害、視力障害・白内

障・緑内障、聴力障害、骨粗鬆症、歯

科的異常などが挙げられた。 

人間ドックシステムを導入する以前

の、外来にて小児がん経験者のフォロ

ーアップを行っていた時代と比較する
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と、重篤な晩期合併症の診断率に違い

を認めなかったが呼吸機能異常、眼科

的異常、歯科的異常、認知機能障害の

診断率が向上しており、人間ドックシ

ステムを用いることで一般診療では抽

出しにくい晩期合併症の早期診断に寄

与する可能性が示唆された。 

男性生殖機能に関する解析からは、対

象の約半数（25例中 12例）に性腺機

能低下を認め、ほとんど（12例中 11

例）は原発性性腺機能低下であった。

対象症例数が限られていることもあり

原疾患や治療内容などの危険因子の同

定には至らなかった。対象となった全

例で精通を認め、3例が既婚であり 1

例で実子を得ていた。男性ホルモン補

充療法は原発性性腺機能低下の 3例に

実施されていた。 

 

D. 考察 

症例登録とドック受診は問題なく行わ

れており、人間ドックシステムを用い

た長期フォローアップ体制は実施可能

であると考えられる。人間ドックシス

テムを用いることで認知機能や呼吸機

能、男性生殖機能、歯科・眼科・耳鼻

科的など一般外来では実施が困難な項

目を含めた包括的な評価が可能であっ

た。 

国内外で主に本人の自己申告に基づい

たデータから示されていた結果と同様

に、小児がん経験者の大半が何らかの

晩期合併症を有しており、適切なフォ

ロー、治療介入、生活指導が必要であ

ることが改めて明らかになった。これ

までは聖路加国際病院で治療されてき

た小児がん経験者のみを対象としてい

たが 2021年 2月より聖路加国際病院

以外の施設で治療が行われた小児がん

経験者も対象に含めており登録症例の

集積を進めていくことで、本邦におけ

る小児がん経験者の晩期合併症の頻度

および重症度の評価が可能になると考

えられる。 

 

E. 結論 

人間ドックシステムを用いた長期フォ

ローアップ体制は実施可能である。包

括的健診により前方視的に集積された

データを用いて小児がん経験者が有す

る晩期合併症の頻度および重症度の正

確な評価が可能になると考えられる。 

 

F. 健康危険情報 

なし 
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2. Suzuki Y, Hosoya Y, Kobayashi K, 

Hasegawa D, Ishida Y, Manabe A, 

Ozawa M. Difference of prevalence 

of health problems in childhood 

cancer survivors between 

comprehensive cohort study and 

regular clinic follow-ups. 第 63回

日本小児血液・がん学会学術集会 

2021.11.25-27 

3. 郡司 美千代、永瀬 恭子、前田 邦枝、

小林 京子、細谷 要介、長谷川 大輔、

小澤 美和. AYA世代小児がん経験者に

対して個別性を意識した自立支援計画

についての実践報告. 第 4 回 AYA 世

代がんの医療と支援のあり方研究会学

術集会 2022.3.20-21. 

 

 

H. 知的財産権の出願・登録状況 

（予定を含む） 

1. 特許取得 

なし 

2. 実用新案登録 

該当せず 

3. その他 
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厚生労働科学研究費補助金（がん対策推進総合研究事業） 

小児がん拠点病院等及び成人診療科との連携による長期フォローアップ体制の構築のための研究 

分担研究報告書 

 

「小児がん経験者の自己啓発／自己管理アプリケーション開発」 
 

研究分担者 佐藤 真理 

順天堂大学大学院医学研究科・特任助手 

 

 

A. 研究目的 

本研究全体の最終目的は、国立成育医

療研究センターに小児がんの長期フォ

ローアップ(以下、「長期 FU」)センター

を設立し、情報収集・発信の基盤となる

オンラインネットワークを構築するこ

とにある。さらに、小児がんの長期 FUの

本邦における適切なありかたを検討し

た上で、上記のオンラインネットワーク

に実装することで、欧米同様の小児がん

経験者(以下、「CCS」)サポートシステム

を本邦に構築することを目的としてい

る。 

この CCS サポートシステム構築の一貫

として、本研究では自己健康管理アプリ

ケーション”Follow Up” (以下、「FUア

プリ」の開発を旧松本班より進めてきて

いる。 

本 FUアプリは、厚生労働科学研究費補

助金（がん対策推進総合研究事業）「小児

がん拠点病院等の連携による移行期を

含めた小児がん医療提供体制整備に関

する研究」(以下、「旧松本班」)において、

本研究分担者が分担研究を行なった「フ

ォローアップが必要な小児がん経験者

の実態調査と長期的支援のあり方に関

研究要旨 

本研究 2 年目となる今年度は、自己健康管理アプリケーション”Follow 

Up” について、QRコードを活用した「治療のまとめ」を FUアプリに読み込

む機能について、追加開発を行った。これにより、治療を受ける時期に関わ

らず、広く継続的に効率的に FUアプリを CCSが活用できる環境を整えるこ

とができた。今後は、CCSの FUアプリの活用を促進すると同時に、前年度の

研究で実施した FUアプリと長期 FUセンターの連携を進め、CCSが FUアプリ

から長期 FUセンターへ FUの情報を送信することで長期 FUセンターの情報

蓄積を促進し、また CCSは長期 FUセンターに蓄積された自身の情報をダウ

ンロードするなど、双方向に情報を積極的に活用していくことを目指す。更

には、長期 FUセンターのデータベースに蓄積された情報を 2次利用し、治

療研究グループ等による臨床研究へのデータの活用に繋げていく。 
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する研究」で、CCS の要望を踏まえて開

発したスマートフォン向けアプリケー

ションである。特に CCSが、小児科から

成人医療へ移行する際に、一般医療機関

へ整理された自身の治療歴を携えて不

安なく受診できることや、CCS が自ら健

康管理を生涯に渡って継続的に行って

いくことを支援するツールである。(図 1、

2参照) 

CCS はこの FU アプリを用いて、自身の

小児がんの治療内容をまとめた「治療の

まとめ」(図 3参照)をもとに、FUガイド

ラインに基づいた自身の長期 FU 計画を

作成し、自身がどのような時期にどのよ

うな検査を受ける必要があるか、また受

けた治療によりどのようなリスクが自

身にあるかを正しく認識することが可

能となる。また、受けた検査結果を蓄積

し、健康管理を継続的に自身で行うツー

ルとして FUアプリを活用していく。 

 

図 1：FU アプリの活用イメージ 

 

図 2：本アプリケーションの説明画面 

 

図 3：「治療のまとめ」(例) 

また、FU アプリは前年度の研究で長期

FU センターと相互に連携することが可

能となった。これにより、FUアプリで CCS

が登録また蓄積した情報を長期 FU セン

ターに送信したり、長期 FU センターで

保有する情報を CCSが自身のスマートフ

ォンで管理したりすることで、双方向に

長期 FU に必要な情報を連携することが

可能である。これにより、CCS の利便性

向上および長期 FU センターの情報蓄積

および蓄積された情報の活用を促進し

ていく。 

ここで、これらの取り組みを進める上

で最も重要となることは、自身の小児が

んの治療内容をまとめた「治療のまとめ」

を FUアプリに登録することである。「治

療のまとめ」は、CCS が治療を受けた医

療機関の主治医から治療が終了した際
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に受け取る「フォローアップ手帳」に含

まれる情報である。CCS は、治療終了後

に「治療のまとめ」を主治医から受け取

り、自身で保管し、必要に応じてこの情

報を活用していく。FUアプリもこの「治

療のまとめ」を活用し、FUガイドライン

に基づいた自身の長期 FU 計画を作成す

る。よって、「治療のまとめ」をいかに誤

りなく FU アプリに登録するかがその後

FU アプリを活用する上で必要不可欠と

なる。 

本研究では今までに「治療のまとめ」を

手入力ではなく、OCR 機能で機械的に読

み込む機能などを開発し、CCS が誤りな

くまた手間なく効率的に「治療のまとめ」

を FU アプリに登録する取り組みを進め

てきた。 

しかし、研究を進めていく中で「フォロ

ーアップ手帳」の継続的な改訂に伴い、

「治療のまとめ」は現在まででも複数の

様式が存在し(図 4、5参照)、また今後も

改訂を重ねていく予定があることを発

行元である JPLSG長期フォローアップ委

員会より確認した。 

 

図 4「治療のまとめ」例：Ver.2.6-F 

(2009 年 9 月 19 日版) 

 

 

図 5「治療のまとめ」例：Ver.4.4-F 

(2021 年 2 月 16 日版) 

この様に各 CCS が受け取る時期により

「治療のまとめ」の様式が異なり、含ま

れる情報項目も異なるため、以前開発し

た OCR機能による「治療のまとめ」の読

取方法だけでは、様式が変わるたびに FU

アプリへ機能追加が必要となる。今後継

続的に FU アプリを活用するためには、

OCR 読取機能以外の方法を検討する必要

があることが明らかとなった。 

そのため今年度は、「治療のまとめ」の

今後の様式変更に柔軟に対応可能な方法

について、研究を行う。 

このことにより、治療を受ける時期に

関わらず広く継続的に FU アプリを CCS

が活用できる環境を整え、FUアプリ経由

で長期 FU センターへ情報を送信するこ

とで長期 FU センターの情報蓄積を促進

し、また CCS は長期 FU センターに蓄積

された自身の情報を積極的に活用でき

る ICT環境を整備し、研究全体の最終目

的である長期 FU センターの設立および

オンラインネットワークを構築し、CCS

のサポート体制構築に繋げていく。 

 

B. 研究方法 
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本研究では、FUアプリで機械的に情報を

読み取る際に、「治療のまとめ」の今後の

様式変更に柔軟に対応可能となる方法に

ついて、研究を行う。 

現在、JPLSG の長期フォローアップ委員

会では、「治療のまとめ」を作成するため

に Excel ファイルを利用している。そこ

で、この Excel ファイルに入力する情報

のうち、FUアプリで長期 FU計画を作成す

る際に使用する「基本情報」、「抗がん剤積

算投与量」、「放射線積算照射量」について、

データを QRコード化して表示し、その QR

コードをスマートフォンで読み取り、FU

アプリで長期 FU計画を作成できる仕組み

を検討し、必要な機能について開発を行

う。(図 6参照) 

 

図 6 研究の概要 

 

（倫理面への配慮） 

本研究で扱う各種情報は、CCSにとって重

要かつ非常に機微な情報であるため、本

研究で流通する情報には、名前や生年月

日等、個人情報や個人を特定するような

情報は含めないこととする。 

 

C. 研究結果 

FU アプリで機械的に情報を読み取る際

に、「治療のまとめ」の今後の様式変更に

柔軟に対応可能するため、以下のように

検討および必要な機能について開発を多

なった。 

(1)JPLSG の長期フォローアップ委員会と

調整を行い、「治療のまとめ」を作成する

Excelファイルに、以下の機能を追加した。 

①該当データ(「基本情報」、「抗がん剤積

算投与量」、「放射線積算照射量」)を csv

形式で出力する機能 

②①のデータから QR コードを作成する

機能 

③Excelファイル上に②で作成したQRコ

ードを表示する機能(図 7参照) 

 

図 7「治療のまとめ」出力イメージ 

 

尚、本 Excelファイルには、「治療のま

とめ」の今後の様式変更や項目変更に柔

軟に対応するため、「情報入力シート」

(図 8参照)を新たに追加した。これによ

り、長期 FU計画作成の際に使用する、FU

ガイドラインのアルゴリズムが使用す

る情報全てに対応が可能となる。 



- 61 - 

 

 

図 8「治療のまとめ」情報入力シート 

(イメージ) 

(2)(1)で作成された Excel ファイルを、

CCSは主治医から受け取り、以下の手順で

印字されている QRコードをスマートフォ

ンのカメラ機能を用いて読み取り、長期

FU計画を作成するために、FUアプリに以

下の機能を追加した。 

①FUアプリに情報を登録する機能 

②①で登録した情報を用いて長期 FU 計

画を作成する機能 

以上の機能追加により、今後は主治医か

ら受け取る「治療のまとめ」の様式によら

ず、以下の手順で CCS は、治療終了後に

「治療のまとめ」を主治医から受け取り、

自身で保管し、必要に応じてこの情報を

活用していくことが可能となった。 

①主治医が「治療のまとめ」を Excelで

作成 

②QR コードのついた「治療のまとめ」

(紙)を印刷 

③患者/経験者は、QR コードをスマート

フォンのカメラ機能で読み取り 

④読み取った情報から FU アプリで長期

FU計画を作成 

 

FU アプリで QR コードを読み取り、長期

FU 計画を作成する際の画面イメージは、

以下の通りである。 

 

 

 

 

D. 考察 

本研究の取り組みは、治療が終了した際

に CCS 自身が治療を受けた医療機関の主

治医から自身の小児がんの治療内容をま

とめた「治療のまとめ」を受け取り、その

後自身で健康管理を継続するために、ま
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ず FUアプリに「治療のまとめ」を登録す

ることから始まる。今回は、QR コードを

活用し、治療を受ける時期に関わらず、広

く継続的に FUアプリを CCSが活用できる

環境を整えることができた。 

今後は、CCSの FUアプリの活用を促進す

ると同時に、前年度の研究で実施した FU

アプリと長期 FUセンターの連携を進めて

いく必要がある。CCS が FU アプリから長

期 FU センターへ FU の情報を送信するこ

とで長期 FUセンターの情報蓄積を促進し、

また CCSは長期 FUセンターに蓄積された

自身の情報をダウンロードするなど、双

方向に情報を積極的に活用することが可

能となる。更には、長期 FUセンターのデ

ータベースに蓄積された情報を 2 次利用

し、治療研究グループ等による臨床研究

へのデータの活用が期待できる。(図 9参

照) 

 

図 9 FU アプリと長期 FU センター連携と

データ活用イメージ 

このような ICT環境の整備を更に進

め、研究全体の最終目的である長期 FU

センターの設立およびオンラインネッ

トワークを構築し、CCSのサポート体制

構築に繋げていく必要がある。その際

には、今後更に長期 FUデーセンターの

本格的な運用方法と蓄積された情報の

利活用を踏まえ、様々な検討を重ねて

行く必要がある。あわせて、今年度別

の研究で作成した CCSの実際の経験に

基づく事例集等、患者や CCSに有益な

情報の掲載等コンテンツの充実を進

め、ユーザが飽きずに FUアプリを定期

的かつ継続的に長期に活用できる工夫

を重ねていくことも重要である。 

 

E. 結論 

今年度の本研究については、目標とし

ていた、QRコードを活用した「治療の

まとめ」を FUアプリに読み込む仕組み

を実現することができた。これによ

り、治療を受ける時期に関わらず、広

く継続的に FUアプリを CCSが活用でき

る環境を整えることができた。 

来年度は、利用を希望する CCSへ FU

アプリを配布し、実際に CCSが FUアプ

リを利用した結果から、実際のユーザ

である CCSの意見を広く取りまとめ、

旧松本班で CCSから要望の上がってい

た「お薬手帳」や FU外来を受診して検

査を受ける日時を把握するためのカレ

ンダー機能との連携等、更に CCSが FU

アプリを広く長期的に活用できるよう

継続的に改良を進め、FUアプリを普及

させていく。 

同時に、CCSが自身で健康管理を行

い、またその結果が FUアプリと長期 FU

センター双方へ継続的かつ効率的に必

要な情報が蓄積されていく仕組みを引

き続き検討していく。 

そして、CCSが日常生活で実際的に利

用できる支援体制の整備とあわせて、

医療と支援の両面から CCSと医療関係

者の両者共に、理想的かつ実行可能な
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望ましい長期 FUのあり方を整理・確立

していくことを目指す。 

 

F. 健康危険情報 

該当なし 

 

G. 研究発表 

１． 論文発表 

該当なし 

 

２． 学会発表 

該当なし 

 

 

H. 知的財産権の出願・登録状況 

（予定を含む） 

1. 特許取得 

該当なし 

 

2. 実用新案登録 

該当なし 

 

3. その他 

該当なし 
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厚生労働科学研究費補助金（がん対策推進総合研究事業） 

小児がん拠点病院等及び成人診療科との連携による長期フォローアップ体制の構築のための研究 

分担研究報告書 

 

「小児がん経験者の事例集作成」 

 
 

研究分担者 佐藤 真理順天堂大学大学院医学研究科・特任助手 

研究協力者 エイキ ミナコ、NPO法人小児がんまごころ機構・梅津 理恵 

 

 

A. 研究目的 

本研究の目的は、小児がん経験者(以下、

「CCS」)の実体験に基づいた事例集を作

成し、これから小児がんを経験する方や

家族等が発症から治療、治療後の人生の

様々な場面で経験する様々な課題に対

して、少しでも不安の解消に繋がる助け

となることを目指す。 

 

B. 研究方法 

本研究では、旧松本班で実施した CCSへ

のインタビュー結果に基づき、発症から

治療、治療後の人生の様々な場面におい

て実際に CCS が体験したエピソードに基

づき、プライバシーや使用する用語・表現

について十分な検討と配慮を行った上で、

事例集としてまとめる。 

本事例集は、これから小児がんを経験す

る方や家族等が、人生の各場面で様々な

経験をする際の何らかの手がかりや不安

の解消に繋がる、実際的な内容となるこ

とを目指す。そのため、これから小児がん

を経験する方や家族等が主に経験するこ

とが想定されるエピソードを人生のフェ

研究要旨 

本研究では、旧松本班で実施した小児がん経験者のインタビュー結果をもと

に、小児がん経験者の実体験に基づいた事例集「未来へ向かう私たちの参考

書」を作成した。本事例集は、これから小児がんを経験する方や家族等が、発

症から治療、治療後の人生の様々な場面で経験する様々な課題に対して、少し

でも不安の解消に繋がる助けとなることを目指している。作成にあたっては、

当事者である小児がん経験者だけでなく、医療者、支援者等も加わり、内容の

みならず、使用する表現・用語、デザイン等についても検討を重ねた。 

今後は、更に本事例集の内容を拡充し、これから小児がんを経験する方や家

族等だけでなく、様々な立場の人が本事例集を通して小児がん経験者が実際

に体験した事柄や課題を知り、広く一般社会における小児がんに対する理解

や啓発が進んでいくことを目指す。 
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ーズごとにまとめ、編集を行う。 

作成した事例集は、最終的にインタビュ

ーに参加した CCS へ内容の確認を行い、

了解を得た上で、小児がん拠点病院や関

連医療機関等へ配布する。あわせて、成育

医療センター小児がんセンターのホーム

ページ等、web等でも公開を行う。 

 

（倫理面への配慮） 

各エピソードについて、個人が特定され

ることがないよう十分な配慮のもとに編

集・加工を行い、インタビューに参加した

CCSへ内容の確認を行い、了解を得た上で

情報を公開する。 

 

C. 研究結果 

旧松本班で実施した 25歳から 40歳の

CCS 24名へのインタビュー結果に基づ

き、各エピソードを下記フェーズに分

類し、編集・加工を行った。 

①病気を知った時のこと 

②治療中・入院中のこと 

③学校生活・進学のこと 

④就職・就労のこと 

⑤恋愛・結婚のこと 

⑥フォローアップ・晩期合併症のこと 

⑦私たち(CCS)が望むこと 

⑧大人になって 

 編集・加工にあたっては、プライバシー

に十分配慮すると同時に、肯定的な内容、

否定的な内容によらず、各エピソードが

個人の実体験として極力ストレートに読

み手に伝わり、これから様々な経験をし

ていく CCSにとって実際的に意味のある、

何らかの人生の手がかりとなる内容を目

指した。そのため、医師、CCSに加え、院

内学級の担任経験者、闘病中の患児/CCS

と家族への支援団体や、CCSの就労支援を

行う団体の代表者からも意見を集め、表

現や使用する用語を含めて内容を検討し、

これらの方々からこれから小児がんを経

験する方や家族等に向けた応援メッセー

ジも掲載した。 

また、デザインについても、今後幅広く

本事例集が活用されるよう、各年代性別

が手に取りやすいものを目指した。 

作成した事例集のイメージ(抜粋)は、以

下の通りである。(図 1から図 7参照) 

 

図 1 表紙 
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図 2 本事例集の目的および 

読み手(CCS)へのメッセージ 

 

図 3 目次 

 

 

図 4 応援メッセージ 1 

 

図 5 応援メッセージ 2 
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図 6 応援メッセージ 3 

 

図 7 裏表紙 

今年度は、事例集の内容の検討を行い、冊

子の作成までを行った。来年度は、作成した

事例集についてインタビューに参加した

CCSへ確認を取り、了解を得た上で、小児

がん拠点病院や関連医療機関等へ配布を

行う。あわせて、成育医療センター小児が

んセンターのホームページ等、web等でも

公開を進める。 

公開の際には、web 形式のアンケートを

行い、実際に本事例集を手にした方々か

ら意見を集めると同時に、新しいエピソ

ードも募集し、今後の本事例集の拡充に

つなげる。 

 

D. 考察 

本研究の目的は、CCSの実体験に基づい

た事例集を作成し、これから小児がんを

経験する方や家族等が、発症から治療、

治療後の人生の様々な場面で経験する

様々な課題に対して、少しでも不安の解

消に繋がる助けとなることを目指した。

作成する上では、「小児がん経験者」をど

のような言葉で表現するか、「小児がん」

という表現をどのように扱うか、これか

ら小児がんを経験する方や家族等が本

事例集を手に取り、少しでも参考となる

内容となるためには、内容のみならず、

どのようなタイトルであれば、手に取り

やすいか等々、本事例集で用いる表現や

用語について、特に本研究に参加した

CCS の意見を中心に、関係者でディスカ

ッションを重ねながら作成を進めた。使

用する表現・用語は、当事者である CCS、

医療者、支援者等、それぞれの立場によ

って受けるイメージが異なり、本事例集

の作成に留まらず、このような研究を今

後進める上で配慮すべきことを多く学

ことができた。 

今後は、実際に本事例集を手にした CCS
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や家族等からの意見やエピソードを集

め、このような事例集の意義や改良点を

明確にし、更に事例集の拡充を目指す。 

また、本事例集は当事者である CCS だ

けでなく、CCS の周囲の人々、ひいては

一般市民等、様々な立場の人が本事例集

を通して実際に CCSが実際に体験した事

柄や課題を知り、広く一般社会における

小児がんに対する理解や啓発につなが

ることを目指し、本研究を進めて行く。 

 

E. 結論 

今年度の本研究については、目標とし

ていた小児がん経験者の事例集を作成

することができた。来年度は、インタビ

ューに参加した CCSへ内容の確認を行い、

了解を得た上で、本事例集の配布・公開

を進めて行く。 

今後は、これから小児がんを経験する

方や家族等が発症から治療、治療後の人

生の様々な場面で経験する様々な課題

に対して、少しでも不安の解消に繋がる

助けとなることを目指す。そのため、更

に本事例集の内容を拡充し、これから小

児がんを経験する方や家族等だけでな

く、様々な立場の人が本事例集を通して

CCS が実際に体験した事柄や課題を知り、

広く一般社会における小児がんに対す

る理解や啓発が進んでいくことを目指

す。 

 

F. 健康危険情報 

該当なし 

 

G. 研究発表 

１． 論文発表 

該当なし 

 

２． 学会発表 

該当なし 

 

 

H. 知的財産権の出願・登録状況 

（予定を含む） 

1. 特許取得 

該当なし 

 

2. 実用新案登録 

該当なし 

 

3. その他 

該当なし 
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厚生労働科学研究費補助金（がん対策推進総合研究事業） 

小児がん拠点病院等及び成人診療科との連携による長期フォローアップ体制の構築のための研究 

分担研究報告書 

 

「小児がん拠点病院及び成人診療科との連携による 

長期フォローアップ体制の推進に係る ELSIの検討」 
 

研究分担者 飯島祥彦 

藤田医科大学医学部生命倫理学教授 

 

 

 

 

A. 研究目的 

小児がん患者が治癒または寛解後、

成人期まで健康情報を経過観察するに

あたって検討しなければならい倫理・

法・社会的問題（以下「ELSI」とい

う）について検討を行う。 

 

B. 研究方法 

小児がん拠点病院と成人診療科と連

携して小児がん患者を長期にわたりフ

ォローアップをするための体制の構築

には、課題が多い。すなわち、小児科

での診療情報を収集するための手続

き、成人期の治癒・寛解後した成人期

に移行した際の健康情報の収集方法

（アクセスの方法まで）、収集した個

人情報の安全管理の手法、それぞれの

ステージにおける情報主体からの同意

の取得のあり方等である。今回、度重

なる改正が行われる関係法令及び指針

（ガイドライン）すなわち「個人情報

保護法」（以下「個情法」）、「生命科学

および医学系研究に関する倫理指針」

（以下「生命科学・医学系指針」とい

う）についての情報収集、関係学術論

文を収集し、検討を行った。 

（倫理面への配慮） 

人を対象とする研究ではなく、個人

研究要旨 

小児がん拠点病院及び成人診療科との連携による長期フォローアップ体制

の構築にかかる ELSIについて、検討の対象として取り上げた。小児期の診療

情報を既存情報として収集するとともに、治癒・寛解後、成人期へ移行後で

の健診情報等の収集のあり方、情報主体からの同意取得のあり方について検

討を行った。また、長期フォローアップを行うための情報管理についても検

討を行った。 
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情報も扱わないため、特段の倫理的配

慮は不要であった。 

 

C. 研究結果 

 小児がん拠点病院及び成人期での健

診機関や医療機関との連携による長期

フォローアップ体制の構築を行うにあ

たっては、関係法令・指針を遵守する

必要がある。診療情報は原則として個

情法での「要配慮個人情報」に該当

し、診療以外での目的外使用や第三者

への提供を行うにあたっては、原則、

情報主体からの同意が必要である。ま

た、小児がん患者を長期フォローアッ

プするためには、小児科診療を終了し

て、治癒・寛解状態に至った症例から

情報提供をしてもらう必要がある。そ

のためには成人以降、診療や健診を受

け、それらの情報を提供してもらうた

め、小児科から成人科に移行時に、情

報主体（患者）が長期フォローアップ

研究にアクセスしてもらうなどの、経

過観察を行うことができる体制を構築

する必要がある。また、小児科での診

療情報を収集・使用するにあたって

は、すでに親権者などから代諾を取得

していると思われるが、患者本人が成

人になった後、本人から改めて同意を

取得することが望ましい。 

 

D. 考察 

小児がん拠点病院及び成人後診療を

担当する診療科などとの連携による長

期フォローアップ体制を構築するため

に検討しなければならない ELSIとし

ては、情報主体からのインフォームド

のあり方、成人になった小児がん患者

へのアプローチのあり方、情報管理体

制のあり方などがある。 

長期フォローアップ体制の構築は研

究事業として行うので、学術研究とし

て個情法の適用除外となり、生命科

学・医学系指針を遵守して事業を進め

ることになる。生命科学・医学系指針

では、診療情報（既存試料・情報）の

利用や第三者提供はオプトアウト手続

で実施できる余地がある。本事業での

診療情報の収集は、事業全体で診療情

報の使用や第三者提供における同意の

方針をあらかじめ決めておく必要があ

る。 

本事業では、小児での診療が終了し

た後、成人期でのフォローアップに移

行する際、情報主体（患者）から改め

て同意を取得する機会があるため、小

児期の診療情報の使用や第三者提供に

ついて再同意を取得するべきである。

同意のレベルについては、個情法にお

ける「適切な同意」でよく、いわゆる

「文書による同意」までは要求されな

い。同意の取得にあたっては、生命科

学・医学系指針にて規定されているネ

ットワークを介した「電磁的手法によ

る同意」を活用することも可能であ

る。 

しかし、成人になった元小児がん患

者へのアプローチのあり方について

は、困難な問題が内在している。治

癒・寛解状態にある小児がん患者が引

き続き医療機関の成人診療科を受診し

ない可能性もあり、そうであれば当該

人は医療による管理はなされないこと
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になる。引き続き成人診療科を継続受

診する場合には、小児診療科と成人診

療科の連携が求められる。内科など成

人診療科にて長期フォローアップに関

するエフォートの確保なども課題とな

る。なお、成人した患者はどの診療科

に受診するべきか、明らかではなく、

不定愁訴で心療内科に受診するケース

もある。 

成人後、引き続き診療を受けない方

をいかに長期フォローアップしてもら

えるかは大きい課題である。成人期に

移行した元小児がん患者を定期的な健

診を受けてもらうような例えば健診受

診の補助なども対応策として挙げられ

る。 

長期フォローアップにての情報集積

にあたっての情報管理体制について

は、研究ベースではあるが、国立成育

医療研究センター、小児がんセンタ

ー・小児がんセンター管理課が REDCap

を使用した管理システムを構築し、そ

の有用性と課題が明らかにされつつあ

る。 

  

E. 結論 

小児がん拠点病院及び成人診療科と

の連携による長期フォローアップ体制

を構築するためには、困難な課題があ

り、個々の課題を一つ一つクリアして

いくことが必要である。個別事業で実

績を重ね、その経験を下に疾患領域や

事業規模を拡大していくことが求めら

れる。 

長期フォローアップ事業を拡充する

ためには、情報主体の同意取得手続き

や収集したデータの管理、なとくにレ

ジストリ管理に要するエフォートの確

保が必要である。 

 

F. 健康危険情報 

特になし 

 

G. 研究発表 

１． 論文発表 

• 飯島祥彦．人を対象とする生命科

学及び医学系研究に関する倫理指

針の下での精神医学研究の課題と

その対応．精神神経学雑誌．

2022．in press. 

• 飯島祥彦．研究倫理：人を対象と

した生命科学 および医学系研究

の倫理指針．腫瘍内科．26巻 6

号．711-715．2021 

 

２． 学会発表 

• 飯島祥彦．今日、医師に求められる

医学研究の倫理．第 5回日本リハビ

リテーション医学会秋季学術集会．

2021 

• 飯島祥彦．デジタルヘルスにおける

倫理および個人情報保護．第 57回

循環器病予防学会学術集会．2021 

• 飯島祥彦．医療倫理と個人情報保

護．東海・北陸地区がんゲノム医療

コーディネーター研修研修会．2021 

 

 

H. 知的財産権の出願・登録状況 

（予定を含む） 

1. 特許取得 

特になし 
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厚生労働科学研究費補助金（がん対策推進総合研究事業） 

小児がん拠点病院等及び成人診療科との連携による長期フォローアップ体制の構築のための研究 

分担研究報告書 

 

「LCH の長期フォローアップにおける課題 

～長期フォローアップ体制の疾患別モデルとして～」 

 
 

研究分担者 塩田曜子・ 

国立成育医療研究センター 小児がんセンター 血液腫瘍科 医長 

 

 

A. 研究目的 

小児がん経験者の長期フォローアップ

体制構築を目指し、ひとつの疾患モデル

として稀少疾患であるランゲルハンス細

胞組織球症（LCH）を題材として、前方

視的縦断観察研究の体制を整備し、長期

フォローアップにおけるさまざまな課題

を明らかとする。 

 

B. 研究方法 

LCHは一部の乳児の難治例を除き、比

較的軽い内容の化学療法が行われ生命

予後はよい。しかし、再発率が 30%以上

と高率であること、再発を反復する例

があること、10年以上経過後にも疾患

に関連した晩期合併症を生ずること、

特に、中枢神経に関連した尿崩症、下

垂体前葉機能障害、そして、進行性の

中枢神経変性症が問題である。これら

の晩期合併症の正確な発生率を知るに

は、15年以上の長期フォローアップが

重要であり、フォローロスなく追跡調

査を行える体制が必要となる。 

日本小児がん研究グループ JCCGの血

液腫瘍分科会 JPLSGでは、2012-2017年

に多施設共同臨床試験「小児 LCHに対

するリスク別臨床研究（LCH-12）」を施

行した。LCH-12は、多臓器型および多

研究要旨 本分担研究では、小児がん患者の長期フォローアップ体制構築に

おけるひとつの疾患モデルとして、稀少疾患であるランゲルハンス細胞組織

球症（LCH）を題材として、小児がん全体の長期フォローアップにおける課

題を明らかにする。小児がん患者共通の調査項目に加え、疾患特有の多種多

様な不可逆性病変の内容と発症頻度、およびその発症リスク因子解明を目的

とする調査項目を含め、フォローアップデータを長期にフォローロスなく収

集し、同時に内科系の診療科や多職種と連携して患者支援へとつなげていく

方法を検討する。 
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発骨型 LCHを対象として、維持療法を

強化し、再発を阻止することによる中

枢神経関連の晩期合併症、すなわち、

尿崩症や中枢神経変性症の発症率を減

少できるかを検証する研究である。こ

の登録例を長期にフォローし、不可逆

性病変の内容と発症頻度、およびその

発症リスク因子解明を目的とする 15年

間の調査研究が、「LCH-12 登録例の不

可逆性病変と予後に関する前方視的縦

断観察研究（LCH-12-LTFU）」である。 

本分担研究では、LCH-12-LTFUを題材

として、小児がん経験者の長期フォロ

ーアップ体制構築におけるさまざまな

課題を抽出し対応を検討する。 

 

C. 研究結果 

① LCH-12-LTFU観察研究の構築時に

おける課題の抽出 

小児がんはそれぞれが稀少疾患であ

り、正確な晩期合併症の発症頻度や長

期フォロー中の問題点を明らかにする

ためには、横断研究ではなく、年次調

査をベースとした前方視的な長期の観

察研究が必要である。特に LCHの場合

には、治療関連の合併症よりも、疾患

に関連した晩期合併症が治療終了から

10年後にも生ずることが特徴である。

そのため、LCH-12-LTFUでは、脱落な

く長期に情報収集が可能なように研究

を構築し、準備段階で明らかとなった

以下の点について工夫を検討した。 

1）調査項目の設定：小児がん患者共

通の必要情報に加え、個別の疾患特有

の晩期合併症検出のための調査内容や

施行時期の設定が必要である。 

2）小児期から成人期への移行：円滑

なトランジションや長期の観察研究を

継続可能な体制整備、また実際に晩期

合併症を生じた際の相談システムの構

築が求められる。 

3）同意取得の方法：稀少疾患の長期

予後の検討にはフォローロスの回避が

重要であり、実名登録や成年に達した

後の再同意取得方法の整備が望まれ

る。 

4）患者本人や家族への教育：初期の

病状が軽いと病識が乏しく受診が途絶

えてしまう。治療の初期から長期フォ

ローの意義や重要性を説明し、推奨時

期を設定して患者本人に伝えていく。 

5）患者会との連携：当事者からのニ

ーズの聴取や意見交換を行う場を設

け、必要な支援体制や時期について検

討していく。 

6）長期フォローアップセンターとの

連携：個別のフォローアップ計画の提

案のほか、実際に長期フォローを行う

医療者や多職種、社会における支援者

へ疾患の啓発や指導が望まれる。 

これらの課題への対応を検討すること

により、小児がん経験者の長期フォロ

ーアップ体制構築時に役立てていく。 

 

② LCH-12-LTFU観察研究の遂行 

2021年度中に研究体制を構築し、LCH-

12参加施設による多施設共同研究とし

て、倫理審査申請の準備を完了した。

2022年度に症例登録を開始予定であ

り、実際に観察研究を遂行しつつ、さ

らなる課題を抽出し解決していく予定

である。 
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D. 考察 

小児がん長期フォローアップ体制構築

におけるさまざまな課題は、研究開始

後にはじめて顕在化する可能性がある。 

疾患特有の晩期合併症が初期治療から

10 年経過後にも新たに生じうる LCH 患

者の長期フォローアップ観察研究は、

全ての小児がん経験者を対象とした長

期フォローアップセンター体制構築に

あたり、コホートは小規模だが、課題の

解決へのモデルとして適当と考えられ

る。最終的には、長期フォローアップ調

査として推奨したことが患者さんの日

常生活や将来に役立つよう、適切な時

期に、評価と対応が円滑に行える体制

が望まれる。小児科関連の医療関係者

のみならず、内科系診療部門へのトラ

ンジション、学校や地域による支援へ

とつなげていくことを目指す。 

 

E. 結論 

LCH-12-LTFU 観察研究の体制を整備し、

課題を抽出して対応を検討した。今後、

実際に長期フォロー調査を開始し、さ

らに課題の解決を目指す。 

 

F. 健康危険情報 

該当しない 

 

G. 研究発表 

１． 論文発表 

（1） 坂本謙一、塩田曜子、森本哲、今宿

晋作. Langerhans 細胞組織球症関

連中枢神経変性症. 日本小児科学

会雑誌. 2021; 125; 1524-1535.   

（2） 末延聡一, 坂本謙一, 塩田曜子, 

藤野寿典, 森本 哲. ランゲルハン

ス細胞組織球症（LCH）. JCCG長期

フォローアップ委員会(編), 小児

がん治療後の長期フォローアップ

ガイド, 東京, クリニコ出版, 

2021: pp169-174. 

（3） Sakamoto K, Morimoto A, Shioda 

Y, Imamura T, Imashuku S; Japan 

LCH Study Group (JLSG). Long-

term complications in uniformly 

treated paediatric Langerhans 

histiocytosis patients disclosed 

by 12 years of follow-up of the 

JLSG-96/02 studies. Br J 

Haematol. 2021; 192: 615-620. 

 

２． 学会発表 

（1） 教育演題１「ランゲルハンス細胞

組織球症：中枢神経に関連した問題

と長期フォローアップの重要性」 

塩田曜子, 2022年 3 月 12 日,  

小児血液・がんセミナーin北海道

Web開催 

（2） ベムラフェニブが有効であった治

療抵抗性ランゲルハンス細胞組織球

症の乳児例. 清水 聡一郎、牛腸 

義宏、坂本 謙一、塩田 曜子、出口 

隆生、義岡 孝子、宮嵜 治、工藤 

耕、富澤 大輔、松本 公一 

第 63回日本小児血液・がん学会学

術集会 2021年 11月 25日～2021

年 11月 27日, 国内, 口頭. 

（3） 中枢神経変性症を有する LCH患者

の末梢血単核細胞における

BRAFV600E変異の検出.  

清水 聡一郎、坂本 謙一、塩田 曜



 

- 78 - 

 

子、工藤 耕、義岡 孝子、宮嵜 

治、富澤 大輔、松本 公一 

第 63回日本小児血液・がん学会学

術集会 2021年 11月 25日～2021

年 11月 27日, 国内, 口頭. 

（4） Elucidated pathogenesis and 

therapeutic prospects in LCH. 

Akira Morimoto, Yoko Shioda, 

Kenichi Sakamoto, Ko Kudo, 

Toshihiko Imamura, Kazuko Kudo. 

第 83回日本血液学会, 2021年 9月

23日. 国内, 口頭 

（5） ミニレクチャー「中枢神経変性

症：典型画像を⾒て覚える」  

塩田曜子、堤義之、宮嵜治. 

2022年 LCH研究会学術集会、2022

年 3月 13日、国内、口頭 

H. 知的財産権の出願・登録状況 

（予定を含む） 

1. 特許取得 

該当しない 

 

2. 実用新案登録 

該当しない 

 

3. その他 

該当しない 
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厚生労働科学研究費補助金（がん対策推進総合研究事業） 

小児がん拠点病院等及び成人診療科との連携による長期フォローアップ体制の構築のための研究 

分担研究報告書 

 

「長期フォローアップセンター設立とオンラインネットワークの構築」 

 
 

研究分担者 瀧本 哲也 国立成育医療研究センター 小児がんセンター 

    小児がんデータ管理科 診療部長 

       加藤 実穂 国立成育医療研究センター 小児がんセンター 

   小児がんデータ管理科 医員あ 

 

A. 研究目的 

国立成育医療研究センターに長期フォ

ローアップセンターを設立して小児がん

経験者（CCS）関連の情報を集約する体

制と、そのための基盤となるオンライン

ネットワークを構築することを目的とす

る。これによって現在本邦に存在しな

い、欧米同様の CCSのサポートシステム

を構築し、情報収集や政策提言につなげ

ることを目指す。 

 

B. 研究方法 

国立成育医療研究センター内に長期フ

ォローアップ関連のデータ収集及び発信

のためのデータセンターを設立して業務

を開始する。これと並行して業務に関連

した手順書等の作成を行う。また、この

情報収集・発信の基盤となるオンライン

研究要旨 

小児がん経験者(CCS)の実態を全国レベルで継続的に把握し、必要な情報を

発信していくための中心となる長期フォローアップセンター事務局を開設す

るとともに、情報交換のインフラとなるオンライン CCSサポートシステムの

構築を行い、情報セキュリティの強化を行った。そのうえで、このオンライ

ンシステムを利用して TCCSG（東京小児がん研究グループ）コホート研究の登

録実務を継続した。また、同システムを用いてランゲルハンス細胞組織球症

（LCH）を対象とした長期フォローアップ研究において、CCS自身が研究参加

登録を行い、医療者とともに個別データベースを作成でき、かつ双方向性コ

ミュニケーションを可能とする体制を構築した。 

このような実務作業を通じて全国的な長期フォローアップのあり方を検討

するとともに、今後は長期フォローアップ関連項目の選定を行い、スマート

フォン等を用いた CCSからの意見徴集なども行う予定である。 
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ネットワークの構築を行う。 

 

（倫理面への配慮） 

長期フォローアップセンターで情報

の収集業務を担当する者は国立成育医

療研究センターにおいて、個人情報の取

扱いにかかわる教育（院内・院外の講習

会など）への参加を義務づけている。構

築するオンラインネットワークについ

ては、可能な限りのセキュリティ対策と

本文中で述べるような個人情報管理体

制を採用する。またこのシステムを用い

て実施する長期フォローアップ関連の

研究は施設倫理委員会による承認を得

ることとする。この他の面についても、

国立成育医療研究センターの個人情報

取り扱い規定を順守して情報管理を行

う。また本研究の班員である飯島祥彦博

士（医師、弁護士）の助言を受けている。 

 

C. 研究結果 

１．長期フォローアップセンター事務局

の設立 

国立成育医療研究センター小児がんセ

ンター内に、診療施設の医師やケアギバ

ー、臨床研究のデータセンター、小児がん

経験者やその家族等と連携して情報を収

集、あるいは発信することを目的とする

長期フォローアップセンター事務局を設

立した。そのうえで実務的な作業として、

次項で述べるオンラインシステムを用い

て TCCSG コホート研究における研究参加

施設および研究参加者の登録実務を継続

している。2022 年 4 月 27 日現在、14 件

（前年度＋4件）の施設登録、107件（前

年度＋45件）の研究参加者登録がある。 

 

２．オンライン CCS サポートシステムの

構築 

長期フォローアップ関連のデータ収集

や発信を行うために、図１に示すような

構成のオンラインシステムを構築した。

前年度からの進捗として、実名を含む個

人情報と臨床情報を物理的に異なるサー

バーにて管理することに加え、個人情報

サーバーは臨床情報サーバーよりも深い

階層に設定し、特定の条件下で特定の限

られた人物のみしかアクセスできない仕

組みとした。これにより外部アクセスに

よって個人情報と臨床情報が連結されて

しまうことが極めて困難な体制となっ

た。今後もひき続き 3省ガイドライン等

の規定を念頭に情報セキュリティの強化

に努める。 

 

3. ゲノムデータ収集体制 

かねてより提示していた長期フォロー

アップセンター体制にゲノムデータベー

スとの連携を加え、図 2のような体制を

考案した。これは現在すでに REDCapを

用いて実装中であるゲノム関連の臨床研

究の仕組みを組み込んだものである。こ

れにより、長期フォローアップには必須

と考えられるゲノム情報を研究者が適切

に閲覧できるようになった。さらにゲノ

ム情報と長期フォローアップに関連する

臨床情報の連結が可能となり、個別医療

への還元だけでなく、全日本の共有財産

という位置付けから将来的な研究の促

進、ひいては長期フォローアップ医療の

向上に寄与することが期待される。 
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4. 異種システム間のデータ移行 

現在 JCCG固形腫瘍分科会で情報が集

積されている小児固形腫瘍観察研究シス

テムから、新たに構築した REDCapへの

データ移行が可能であることを確認し

た。今後は、固形腫瘍観察研究システム

に登録されている約 7000例の臨床情報

を REDCap長期フォローアップデータベ

ースに移行することを念頭に、同意取得

のあり方も含め検討する。 

 

5. CCS主体の登録体制の実装 

本研究で構築された EDCシステムを用

いて LCH委員会の臨床研究「LCH-12-

LTFU」を行う体制を整備した。本研究で

は CCS自らがオンライン上で臨床研究登

録を行い、これに医療者が医学的情報を

補足する形で個別データベースを作成す

る。また、CCSがオンライン上で直接研

究主体に問い合わせを行うことができ、

双方向性の情報登録が可能となった。近

日中に研究開始予定である。 

 

6. 長期フォローアップ関連項目の選定 

米国の St.Jude小児病院の Dr.Hudson

らのチームと 10回以上の WEBカンファ

レンスを行い、疾患横断的な収集項目案

を作成したうえで、REDCapに搭載した。

また、「小児がん内分泌診療の手引き

（日本小児内分泌学会編）」の内容を一

部抜粋し REDCapに搭載し、同学会から

書籍のオンライン二次利用の許可を取得

した。今後は JCCG 等と協議を行い、項

目内容をブラッシュアップしていく予定

である。 

 

D. 考察 

小児がんは疾患克服後の余命が長く、

多岐にわたる晩期合併症のために長期の

経過観察を要するという成人がんにはな

い特徴がある。しかしながら診療施設や

小児がん経験者各個人の種々の事情によ

り、フォローアップの具体的な方法が統

一されておらず、実態としては再発のチ

ェックが主になりがちで、CCSに真に必

要なケアが必ずしも提供されていない可

能性がある。また、これまでの小児がん

領域の長期フォローアップ研究は後方視

的な記録の照合研究や質問紙調査などが

主体であり、長期通院する患者は必ずし

も多くないうえに時間とともに減少する

ことを考慮すると、慢性疾患が増えてく

る年代での実態把握が困難となり、また

問題のある人が残りやすいことによる選

択バイアスの可能性もある。したがっ

て、小児がん経験者の実態を全国レベル

で継続的に把握するとともに、必要な情

報を発信していくためのインフラが必要

と考えられる。これについて欧米では既

に大規模な Webベースのサポートシステ

ムの構築が進んでいる（Survivorship 

Pass-port、Passport for Care 等）が、

これが本邦には存在しなかったことがひ

とつの問題である。本分担研究で構築し

たオンライン CCSサポートシステムは、

本邦において欧米のシステムに対応する

ものとなるように、今後も継続的に改良

を図りたいと考えている。 

前年度開始した TCCSGコホート研究は

対象施設にてフォローアップ中の CCSを

リクルートするという「後向き」の登録

であったが、今年度はさらに、C項
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「5.CCS主体の登録体制の実装」で述べ

たように、LCH-12-LTFUにて本研究班の

EDCシステムを用いた前向きの、しかも

CCS自らが参加登録を行う体制が可能と

なった。これによりほんらい長期フォロ

ーアップ体制において重要と考えられる

CCSの主体性が促進されることが期待さ

れる。また、同研究では CCS自らが研究

主体に問い合わせを行える仕組みが搭載

されており、これにより CCSと医療者の

双方向性コミュニケーションが可能とな

った。この仕組みを拡充させることで、

CCSの真のニーズのすくい上げが可能と

なり、CCSの視点も含んだ適切な支援体

制の構築に寄与することが期待される。 

今後は C項「6. 長期フォローアップ

関連項目の選定」で述べたような長期フ

ォローアップ関連の項目のブラッシュア

ップを行い、収集を開始するとともに、

スマートフォン等を用いた CCSからの意

見徴集体制の確立を図りたい。 

 

E. 結論 

本邦における小児がん経験者の長期フ

ォローアップ体制の基礎となる長期フォ

ローアップセンター事務局を開設し、情

報交換の基盤となるオンラインシステム

を整備し、業務を遂行、拡大中である。 

 

F. 健康危険情報 

特記事項なし 

 

G. 研究発表 

１． 論文発表 

該当なし 

 

２． 学会発表 

該当なし 

 

H. 知的財産権の出願・登録状況 

（予定を含む） 

1. 特許取得 

該当なし 

2. 実用新案登録 

該当なし 

3. その他 

該当なし 

 

 

 

 

 

 

 

 

 

 

 

 

 

 

図 1 オンラインシステム構成。令和 3年度に実名登録と

臨床情報の階層別の別サーバー管理体制を新規採用した。 

 

図 2 長期フォローアップセンター体制概要図。令和 3年

度にゲノムデータベースとの連携が可能となった。 
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別紙４                                                                                           
                                                                                                 

研究成果の刊行に関する一覧表レイアウト（参考） 
                                                                                                 
      書籍                                                                                       
 

 著者氏名  論文タイトル名 書籍全体の 
 編集者名 

 書 籍 名 出 版 社
名 

出版地 出版年  ページ 

清谷知賀子  

(分担執筆) 

第6章I-6「E.脳腫瘍と妊
孕性温存」 

柴原浩章 妊孕性温存のす
べて Perfect G
uide for Ferti
lity Preservat
ion. 

中 外 医
学社 

東京 2021 263-267 

清谷知賀子 

 (分担執筆) 

第10章 小児造血器腫
瘍の晩期合併症「性腺障
害」 

滝田順子 小児科ベストプ
ラクティス 小
児白血病・リン
パ腫 -strategy
 and practice 

中 山 書
店 

東京 2021 304-309 

 

清谷知賀子  

(分担執筆) 

がんのリハビリテーシ
ョン―成果と展望第2章
 がんのリハビリテーシ
ョン最前線「小児がんの
リハビリテーション」 

水落和也 Journal of Cli
nical Rehabili
tation臨時増刊 

医 歯 薬
出版 

東京 2021 771-777 
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小野 林太郎（聖路加国際病院 小児科） 
金兼 弘和（東京医科歯科大学 小児地域成育医療学講座） 
柳沢 龍 （信州大学医学部附属病院 輸血部) 
中沢 洋三（信州大学医学部 小児医学講座） 
土居 岳彦（広島大学病院 小児科) 
谷口 真紀（広島大学病院 小児科) 
寺下 友佳代（北海道大学病院 小児科） 
川島 希 （名古屋大学医学部附属病院 小児科） 
 
研究協力： 
東條 有伸（東京医科歯科大学 特任教授） 
川俣 豊隆（東京大学医科学研究所 血液腫瘍内科） 
佐藤 亜紀（東京大学医科学研究所 血液腫瘍内科） 
伊川 泰広（金沢大学医薬保健研究域医学系 小児科） 
細谷 要介（聖路加国際病院 小児科） 
浦山ケビン（国立成育医療研究センター社会医学研究部/聖路加国際大学専門職大学院公衆衛生学研
究科） 
今宿 晋作（宇治徳洲会病院） 
橋本 大哉（名古屋市立大学病院 臨床研究開発支援センター） 
 
JCCG 長期フォローアップ委員会： 
末延 聡一（大分大学医学部 大分こども急性救急疾患学部門医療・研究事業） 
 
JCCG支持療法委員会： 
森谷 邦彦（東北大学病院 小児科） 
 

2. 背景 
2-1. 対象に関する背景 
ランゲルハンス細胞組織球症（Langerhans cell histiocytosis, LCH)は、LCH 細胞が異常増殖し

全身の臓器に多彩な症状をきたす疾患である[1] [2] 。2010 年に LCH の約半数に BRAF遺伝子の

発がん性変異があることが報告されて以降、急速に LCH の病態解明が進んでおり、LCH の病態形

成には、「MAPK経路の遺伝子異常（腫瘍）」と「炎症細胞浸潤とサイトカイン・ケモカイン放

出（炎症）」という 2つの要素が重要であり、LCHは炎症性骨髄性腫瘍”Inflammatory myeloid 
neoplasm”と定義され、「小児がん」の一つとして認識されている[3] [4] 。 
化学療法の導入により、LCH の生命予後は著明に改善したものの、LCH特有の晩期合併症すな

わち中枢神経関連の不可逆性病変（尿崩症、成長ホルモン分泌不全などの下垂体前葉機能低下症、

神経変性症）や、難聴、歯科的な異常、骨の変形や側彎といった整形外科的問題、肝や肺などの浸

潤臓器の問題、皮膚の瘢痕や脱毛などの LCH 病変を生じた部位による非中枢神経関連の不可逆性

病変を多臓器型の 70 %以上に、単一病変型の 24 %に発生することが問題となっている[5] [6] 。不

可逆性病変は、多臓器型、再発例などで発症率が高いが多いことが報告されており[5] [7] [8] 、 特
に眼窩や上顎などの顔面骨、側頭骨、頭蓋底などの「中枢神経リスク部位」とされる部位の病変例

では中枢神経関連の不可逆性病変を高率に生ずることが明らかとなっている[8] [9]。さらに、一部

の LCH 症例では、LCH 発症から 5-10 年経過した後に、小脳や基底核などに中枢神経変性症を生

ずる事が近年明らかとなってきている。LCH 発症から数年経過したのちに、頭部 MRIで基底核や
小脳歯状核に左右対称性の信号異常が出現し、神経症状や学習障害が数年かけて出現進行し、重篤

な例では自由な活動が次第に困難となる[10] [11] 。治療法は確立しておらず、回復困難であること

から、LCH患者の QOL低下に関わる重大な不可逆性病変として認識されているが、それによる具
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体的な影響の全貌については必ずしも明らかではない。 
LCH に伴うこれらの不可逆性病変(PCs, permanent consequences)は、LCH 発症から 10 年以上

経過した後にも発症することが知られており[12]、LCH患者の診療において長期フォローアップは

非常に重要な位置を占めている。他の小児がんと異なり、LCH に伴う晩期合併症の大半は疾患自

体に伴うものであることが特徴的であり、がん薬物療法による影響は問題にならないことが多い。

このように、LCH の生命予後は良好であるものの、LCH患者の QOLは必ずしも良好ではないこ

とが明らかとなっている。 
さらに通常、小児における認知機能の脆弱性や不全は、固定化された慢性的な状態を指すが、

LCH においては認知機能が徐々に低下していく懸念がある。中枢神経系の不可逆性病変が認知機

能を脆弱にし、社会的に適応的な行動がとれなくなり、QOL が低下するというモデルが考えられ

る。そのため、本研究によってそのモデルが検証できれば、予後の長い患者の教育、それに続く就

労を支援するための基礎的データを提示することが可能となる。加えて、研究により明らかになっ

た認知機能の脆弱性や不適応行動に対して、個別の支援計画を立てトレーニングを行うことにより

患者を支援することも可能となる。 
 
2-2. 日本における先行研究 
本邦では、日本ランゲルハンス細胞組織球症研究グループ（JLSG）がランゲルハンス細胞組織球

症の治療研究を主導してきた。JLSGでは 2つの多施設共同研究（JLSG-96 [13]、JLSG-02 [14] 
[15]）が行われた。JLSG-96、JLSG-02では、Egeler ら[16] が行ったビンクリスチン

（Vincristine, VCR）と PSL に Ara-C を組み合わせた治療を参考に、「Ara−C, VCR, PSL」の 3
剤を中心とした「Ara-C based chemotherapy」を標準治療と位置づけている。 
JLSG-96/-02 に登録された症例の 10 年を超える長期フォローアップ結果については、坂本らが２

つの報告をしている。１つ目は、317 例（多臓器型 206 例、多発骨型 111 例）の小児 LCH患者の

長期フォローアップ結果（平均観察期間多臓器型 12.7 年、多発骨型 11.7 年）を対象として、中枢

性尿崩症（CDI, Central diabetes insipidus）と神経症状を有する神経変性症（cND， Clinical 
neurodegenerative disease）についての報告で、CDIは多発骨型の 4/111 例（2.7％）、多臓器型

の 46/206 例（22.3％）に生じていた[8]。このうち LCH と診断後に新たに尿崩症を発症したもの

は、多発骨型では 4 例全例、多臓器型では 21/46 例であった。CDI 発症のリスク因子としては、再

発の中でも CNS リスク部位への再発が有意なリスク因子として抽出された。さらに、cNDは多発

骨型の 4/111 例（2.7％）、多臓器型の 11/206 例（5.3％）に生じていた。このように、cNDは、

CDI の存在が有意なリスク因子であり、CDI 発症を抑えること、つまりは LCH再発を抑えること

が LCH に伴う不可逆性病変の発症抑制に重要であることが示唆された。 
２つ目の報告では、JLSG 登録例における多種多様な PCs の発症頻度を明らかにしている[17]。
多臓器型 LCHでは、78/206（37.9％）の患者が何らかの PC を有しており、中枢神経関連不可逆

性病変（CNS-related PCｓ）（= 尿崩症を始めとする内分泌関連 PCs および神経関連 PCs）が

58/206(28.1%)、非中枢神経関連不可逆性病変（Non-CNS-related PCｓ）（=整形外科的 PCs,難聴
など）が 20/206(9.7%)に認められた。一方で多発骨型 LCHでは、31/111（27.9％）の患者が何ら

かの不可逆性病変を有しており、CNS-related PCｓ）が 10/111(9.0%)、Non-CNS-related PCｓ
が 21/111(18.9%)に認められた。表１に JLSG-96/-02で認められた PCs の一覧を示すが、多くの

LCH患者が何らかの不可逆性病変を有しており、その Quality of life (QOL)を低下させていること

が示唆された。 
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表１：JLSG-96/-02 における不可逆性病変発生頻度[17] 

 
 

 
3. 目的 
本研究では、JPLSG が行った多施設共同臨床試験である、LCH-12 に登録された患者を対象とし

て、再発様式や不可逆性病変の発生を中心としたフォローアップデータを集積し、多種多様な不可

逆性病変の内容と発症頻度、およびその発症リスク因子を明らかにすることを目的とする。 
 
4. 研究方法 

4-1.  研究デザイン 
本研究のデザインは、前向き観察研究（人体から採取された試料を用いない研究）である。 
【デザインの根拠】 
本研究の対象は JPLSG の前向き臨床研究である LCH-12 の登録例である。そのため、診断に必

要となる試料などは既に臨床研究において提出されているため、本研究ではあらたに人から採取さ

れた試料を用いる必要はない。また、本研究では JPLSG 長期フォローアップガイドラインなどを

参考にした LCH の再発および不可逆性病変評価のための診察および各種検査を推奨した上でこれ

らの臨床情報と検査結果を含めたデータの収集を行うが、これらの検査は LCH の長期フォローア

ップにおいて本来必要な検査であるため、本研究に参加する事で軽微な侵襲を伴う検査が新たに生

じる事はない。そのため、本研究は前向き観察研究として実施する。 
 

4-2.  研究期間 
登録期間：各参加施設の倫理委員会承認日から 3 年間 
追跡期間：登録期間終了～2032 年 11 月 30 日まで 
（LCH-12 の最終症例登録から 15 年間） 
* 登録期間を延長する場合には、その時点で倫理委員会の判断を仰ぐ。なお、研究期間が延長
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されず終了した場合でも、収集された情報および本研究計画書は、追跡期間が終了した日から 
5 年を経過した日あるいは研究の最終結果の公表から 3 年を経過した日のいずれか遅い日まで

の期間保管される 
 

4-3.  研究対象者 
4-3-1. 適格基準 

1) LCH-12 に登録された LCH患者 
2) 本研究参加について、以下の如く年齢に応じて患者本人及び/または代諾者から文書同意が

得られている 
・20歳以上：本人に理解能力がある場合、本人の文書同意のみで可 
・16歳以上 20歳未満：本人に理解能力がある場合、本人と代諾者両方の文書同意が必要 
・15歳未満：代諾者の文書同意（及び可能ならば本人からアセントを取得する） 
＊なお、本研究登録時点では多くの患者が未成年者であることが予想されるため、本人に対す

る説明・同意取得が可能となった時点で、改めて患者本人から文書による同意取得を行う必要

がある。 
 

4-3-2.  除外基準 
該当なし 

 
4-4.  目標登録者数 

本研究は先行研究である LCH-12 臨床試験の登録症例を対象とするため、研究対象者数は

LCH-12 臨床試験の登録集団に基づいて設定する。 
 
LCH-12 登録全症例：221 人 
（LCH-12 試験治療対象：169 人、対象外[観察研究対象例]：52 人） 

 
・LCH-12 試験治療対象（169 人）：多臓器型：116 人、多発骨型：47 人 
・LCH-12 試験治療対象外[観察研究対象例]（52 人）  

 
4-5.  研究対象者のリクルート方法と登録方法 
詳しい施設登録手順、患者登録手順については別紙「参加手順書」を参照すること。 

 
4-5-1. 研究参加施設登録 

1) 各施設の研究責任者は、本研究計画書に基づいた研究を実施することについて、原則的に研

究代表者施設での施設倫理審査委員会（IRB）による一括審査および各施設長の実施許可を得

る必要がある。承認が得られた後、施設研究責任者は承認文書のコピーをデータセンターにメ

ールで送付する。 
2) データセンターは、研究参加施設に「施設登録確認書」を送付する。「施設登録確認書」の

受領をもって、研究参加施設登録が完了し、症例登録が可能となる。 
 

4-5-2. 症例登録 
本研究に対して施設倫理審査の承認を受けた協力施設では、本人または代諾者の同意を得て登

録する「施設ベース登録」を行う。その際、施設からの臨床情報収集、LCH-12で得た情報と

の結合、および本人からのフォローアップ情報収集の同意を得る。 
  
1.施設担当者は対象者に説明文書を 用いて説明し、文書同意を得て本人または代諾者（参加希

望者）に登録用 QR コードと登録方法を案内する。 
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2.参加希望者は登録用 QR コードから登録用 URL に自らアクセスして、web上の登録用画面

で氏名などの必要事項と同意内容、説明同意を受けた施設名を入力する。 
 
3.データセンターが登録内容の確認作業を行ったあと施設担当者に確認依頼メールが送られ、

施設担当者は内容を確認して性別・イニシャル・生年月日を入力して登録を認証する。 
 
4.施設の登録認証後に、データセンターで連結可能匿名化のための Study ID（LCH-12-
LTFU-ID）を付与され、以後の情報のやりとりは Study ID（LCH-12-LTFU-ID）を用いて行

われる。 
 

5.登録の際、LCH-12 臨床研究で収集した情報との結合や、施設からの臨床情報提供、対象者

から直接のフォローアップ情報収集についても同意を得る。 
 
* 参加希望者（患者）の登録は「実名」を用いて行うが、データセンターにて Study ID
（LCH-12-LTFU-ID）付与後は、全て Study ID（LCH-12-LTFU-ID）を用いてデータのやり

取りを行う。このため、「LCH-12 試験登録番号」は、データセンターは保有しておらず、

「LCH12 試験登録番号」と「実名」が、同一の PC に存在することは一切ない。このため、

LCH-12 データの匿名性は保持される。 
 
＜LCH-12-LTFU 研究 症例登録 問い合わせ先＞ 
国立成育医療研究センター 小児がんセンター 小児がんデータ管理科 
住所：〒157-8535 東京都世田谷区大蔵 2-10-1 
FAX: 03-5727-1267 TEL: 03-5494-7120（内線：4310） 
Email：nchdc@ncchd.go.jp 

 
4-6.  調査方法 
4-6-1.  調査項目 

本研究では、データは下記の eCRF により収集する。提出する eCRF および収集される項目

やその収集方法については表 1及び以下の通りとする。 
 
１．ベースラインデータ登録書：本研究登録時に提出（LCH 初発時データなどについては、 

LCH-12 試験初診時 CRFなどで収集した情報を最終解析時に利用する）。 
２．年次調査書：年に１回に提出。 

* 全例提出。 
３．再発報告書：年に１回に提出。 

*  再発が認められた症例のみ提出。 
４．不可逆性病変報告書：年に１回に提出。 

*  不可逆性病変新規発症例のみ提出。 
５．QOL質問書（SF-36v2,CCSS-NCQ）：登録時および年に１回実施。 

* 16歳以上の患者のみ提出。 
★ 登録時にデータセンターから患者に QOL調査依頼文が Webで送られ、患者自身が

Web から REDCapへアクセスして SF-36v2 および CCSS-NCQ に回答する。 
６.  認知機能・適応行動評価書：登録時および 5歳、9歳、14歳を目安に実施する。 

★ 施設担当医師は公認心理師に認知機能・適応行動評価を依頼する。検査後すみやかに

各種検査結果をデータセンターに郵送する。結果は本研究担当の後任心理師が REDCap
へ入力するため、施設担当医は入力不要である。 
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表１：提出する eCRF 

提出する書類 開始時 年 1 回 

1. ベースラインデータ登録書 〇 - 
2. 年次調査書   〇 
3. 再発報告書   △* 
4. 不可逆性病変報告書   △* 
5. QOL質問書（SF-36v2、
CCSS-NCQ） 〇 〇** 

6.認知機能・適応行動評価書 〇 △*** 
* 必要症例のみ 
** 調査は 16歳以上の患児に対して年次調査のタイミングで行う。 
** 開始時および 5歳、9歳、14歳を目安に提出 

 
【調査項目】 

4-6-1-1. 患者情報 
 本研究の対象となる患者は JPLSG の前向き臨床研究である LCH-12 に登録されているた

め、初診時所見、治療内容、および LCH-12 観察期間内の臨床情報、については個人を特定

できないよう匿名化された上で OSCR データセンターにて管理されており、データ固定後は

LCH-12 研究代表者へと譲渡されている。本研究では、これらの既存情報、つまり個々の症

例の初診時臨床情報、治療内容、および LCH-12 観察期間内の臨床情報を最終解析時に収集

する。また、本研究登録後の再発や不可逆性病変などの長期フォローアップ情報については、

本研究の症例報告書(eCRF)に適宜記載する。 
 

4-6-1-2. 転帰情報（年次調査） 
原病の再発、不可逆性病変の新規発症、生存転帰（生死、最終観察日）などの転帰情報につ

いては、年 1 回調査を行う。この調査は「年次調査専用の症例報告書（eCRF）」を用いて行

う。調査の際に再発が認められた症例については「再発報告専用の eCRF」を用いて、不可

逆性病変の新規発症症例については「不可逆性病変発生報告専用の eCRF」を用いて別途報

告を行う。 
 

4-6-1-3. 再発時情報 
年次調査において再発が認められた症例については下記の情報を収集する。 
1. 再発時の浸潤臓器 
2. 再発後の治療内容 
3. 転帰 

 
* 再発の定義 
寛解に到達した後、不可逆性病変以外の新たな病変が出現した場合を再発とする。ただし、

不可逆性病変のうち尿崩症は再発とする。再発が疑われる場合、病変部位より生検すること

が望ましいが必須ではない。他の原因が除外できる場合には、理学所見と画像所見から再発

と判断してもよい。ただし、溶骨性病変で画像所見のみで再発が疑われ無症状の場合、直ち

に再発とは判断しない。1-2 か月経過観察し、画像所見が悪化する、または症状が出現した場

合に再発とし、再発が確定した日を再発日とする。 
 

4-6-1-4. 不可逆性病変情報 
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年次調査において不可逆性病変が新規に発症した症例については下記の情報を収集する。 
１．不可逆性病変の新規発症日 
２．不可逆性病変に伴う活動性の LCH 病変の有無 
３．不可逆性病変に対する治療（ホルモン補充など） 
４．不可逆性病変の転帰 
 
* 不可逆的病変の定義 
LCH 病変に伴って生じた、尿崩症(*1)、下垂体前葉機能不全、甲状腺機能低下症、整形外科

的障害、 硬化性胆管炎、長期間固定した肝機能・呼吸機能障害、中枢神経変性症(*2)、神経
障害（*３）、難聴、視力障害、歯牙欠損、皮膚瘢痕、などを不可逆的病変とする。 
  
* 1 尿崩症（中枢性）の定義： 
以下の 5 項目を満たす。 
 1.   多尿(3000 mL/㎡/日以上または 3 L/日以上) 
 2．尿検査で尿糖陰性、尿浸透圧低値（300 mOsm/L 以下） 
 3．5 %高張食塩水負荷試験で ADH 分泌機能低下 
 4．頭部 MRI による視床下部・下垂体領域の異常 
 5．デスモプレシン投与により尿浸透圧 300 mOsm/L 以上に上昇 
LCH診断後に発症した尿崩症は、再発かつ不可逆的病変とする。 
  
* 2 中枢神経変性症の定義： 
脳 MRI で、両側・左右対称性に、小脳歯状核などの灰白質に T2 または FLAIR 画像で 高信
号病変または大脳基底核に T1 高信号病変を認める。病変は橋や延髄にも及ぶことがある。

これらの所見と同時に、小脳や大脳の萎縮を認める場合がある。 
 

 
★ LCH に対する長期フォローアップ方法について ★ 
LCH 症例の長期フォローアップの具体的な評価時期・評価方法については、JPLSG 長期フ

ォローアップ委員会の発行する「小児がん治療後の長期フォローアップガイド」、日本小児

内分泌学会 CCS 委員会の発行する「小児がん経験者(CCS)のための内分泌フォローアップガ

イド」を参考に、症例毎に必要な診察および検査を行う。フォローアップスケジュールに関

しては、「小児がん治療後の長期フォローアップガイド」などを参考にすること。 
 

4-6-1-5. 認知機能・適応行動評価 
開始時および 5歳、9歳、14歳を目安に下記の検査を行うことを推奨する。 
   
i) WISC-IV/WAIS-IV 知能検査（検査時間 90分間）  
検査者が患児に知能検査を実施する。 
 
ii) CCSS-NCQ（The Childhood Cancer Survivor Study-Neurocognitive Questionnaire） 
（検査時間 10分間） 
16歳以上には認知機能の脆弱性の自覚症状を尋ねる。 

 
iii) Vineland-II（検査時間 30分） 
検査者が患児の親に面談をし、患児の社会的適応行動について調査をする。 

 
上記検査を組み合わせることで、認知機能の水準と適応行動の有無から障害分野を特定し、

将来の適切な支援の提供につなげることが期待される。また、LCH における認知機能評価の

データは日本に存在せず、のちの研究につながるヒストリカルコントロールともなり得る。 



12 

 

 
4-6-1-6. QOL調査 

SF-36v2 日本語版 （使用登録済） 
あなたの健康について 問 1～問 11 （36項目） 
* 調査は 16歳以上の患児に対して年次調査のタイミングで行う。 
 
* 認知機能・適応行動評価・CCSS-NCQ調査について 
認知機能・適応行動評価に用いられるテストバッテリーは年齢によって異なる。 
・患児が 0歳以上 5歳未満の場合：親に Vineland-II による面談調査のみを実施する。 
・5歳以上 16歳未満：親に Vinland-II を行い、患児に WISC-IV 知能検査を施行する。 
・患児が 16歳以上の場合：親に Vineland-II、患児に WAIS-IV 知能検査、CCSS-NCQ( 認
知機能質問紙)、SF-36v2（健康関連 QOL質問紙）を実施する。 

 
表２：患児の年齢に応じたテストバッテリー 

 
*5歳、９歳、１４歳での検査施行を推奨する。 
* 自施設の検査実施体制あるいは患者の状況により、心理士による検査（ウェクスクラ―式知

能検査一式および Vineland-II）の実施が困難である場合、下記のいずれかを採用する。 
� 適宜専門施設に紹介した上で検査を行う事を考慮する。 
� 十分な検査が実施出来ない場合、質問紙調査（SF-36v2 および CCSS-NCQ）のみ

の回答を許容する。 
 

4-6-2.  データ収集方法 
本研究のデータ収集は、国立成育医療研究センターに REDCap（Vandebilt 大学により開発

されたクリニカルデータベース）を利用したデータセンターを設置し、調査は REDCap を用

いて行う。 
 

4-6-2-1. 協力施設調査 
施設ベース FU 登録者に関しては、症例登録終了後、本研究に登録された症例を対象に、

「4-6-1調査項目」に記載した 6種類の eCRF を用いた調査を行う。 
 
症例情報は、Electronic Data Capture（EDC）システムである REDCap上の電子 CRF に入

力する。REDCap を利用するためには、REDCapユーザー登録（初回利用時のみ）および、

本臨床研究へのアクセス申請が必要である。REDCap の利用については、JCCG固形腫瘍分
科会事務局ホームページ（http://jccg-on.online）に掲載されている「REDCap利用開始の手

引き」を参照すること。 
 
なお、通常診療以外に受診しての検査や検体の解析などを含む調査を行う場合は「6.3.3.検査
などを伴う横断的研究や既存検体解析研究への参加依頼」を行う。同意撤回の場合、以後の

調査は行わない。 
 

SF-36

（健康関連QOL)
○ ○ ○

CCSS-NCQ

（認知機能）
○ ○ ○

WAIS-IV ○ ○ ○
WISC-IV ◎ ○ ○ ○ ◎ ○ ○ ○ ○ ◎ ○

親 面接
Vineland-II

(適応行動)
○ ○ ○ ○ ○ ◎ ○ ○ ○ ◎ ○ ○ ○ ○ ◎ ○ ○ ○ ○

患児の年齢（歳）0 1 2 3 4 5 6 7 8 9 10 11 12 13 14 15 16 17 18≦

本人

質問紙

知能検査
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4-6-2-2. 追加調査 
特定の治療や合併症報告のあった患者に対して追加調査を行うことがある。受診しての検査

や検体の解析などを含む調査を行う場合は、「6.3.3.検査などを伴う横断的研究や既存検体解

析研究への参加依頼」を行う。定期調査や特定の症状・問題点以外の調査を依頼する場合も

あるが、その際は調査協力の可否を聞き、同意を得た場合のみ調査依頼を送る。 
  

4-6-2-3. 検査などを伴う横断的研究や既存検体解析研究への参加依頼 
この調査研究登録者を対象に受診しての検査や検体の解析などを含む調査を行う場合は、別

途研究計画書を作成し、倫理審査委員会の承認を得たうえで行う。 
  

＜eCRF入力についての問い合わせ先＞ 
国立成育医療研究センター 小児がんセンター 小児がんデータ管理科 
住所：〒157-8535 東京都世田谷区大蔵 2-10-1 
FAX: 03-5727-1267 TEL: 03-5494-7120（内線：4310） 
Email：nchdc@ncchd.go.jp 
 

4-6-2-4. 登録者調査 
すべての研究登録者に対し、1 年に 1 回のフォローアップ情報の定期調査を行う。定期調査

では基本的な健康調査を行う。質問項目は、今後晩期合併症についての理解が進むに連れ変

更となる可能性がある。同意撤回の場合、以後の調査は行わない。 
 

4-6-2-5. 認知機能・適応行動評価 
＜登録時（開始時）＞ 
１．医師による同意の取得 
 
＜各評価時期＞ 
２．必要な時期に検査のリマインドが REDCap を通じて主治医と認知機能データセンターに

通知される 
３．登録症例番号のついた検査キットが検査予定日の１か月前に、各施設の主治医へ送付さ

れる 
４．各施設の公認心理士などが検査を実施し、検査結果を指定の送付先へ郵送する 

（検査用紙には、氏名などの個人情報は記載しない。） 
５．本研究担当公認心理師により誤記等の確認作業を行った後、REDCap上でデータ管理を

行う。 
 

＜認知機能検査結果の送付先＞ 
国立成育医療研究センター 社会医学研究部 LCH 事務局 担当：長谷川 文香 
住所：〒157-8535 東京都世田谷区大蔵 2-10-1 
FAX: 03-5494-7490 TEL: 03-3417-2647（内線 4363） 
Email：hasegawa-ayk@ncchd.go.jp 
 
＜認知機能検査についての問い合わせ先＞ 
聖路加国際大学専門職大学院 公衆衛生学研究科  佐藤 聡美 
住所：〒104-0045 東京都中央区築地 3-6-2 大村進・美枝子記念 聖路加臨床学術センター5階 
TEL：03-5550-4101（内線：4413）FAX:03-5550-4114 
Email：satomisa@slcn.ac.jp  
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4-6-2-6. QOL調査 
＜各評価時期＞ 
16歳以上の患者のみに対し、開始時、及び年次調査時。 
年一回のサーベイの時期に事前に施設担当者へメールで連絡と協力依頼文が届く。 
 
＜手順＞ 
１．施設担当医が患者さんへ「QOL調査への協力依頼文（QR コードやWeb URL記載あ
り）」を手渡す。 
２．患者さんが Web上で QR コードやWeb URL経由で REDCap にアクセスする。 
３．患者さんが REDCap上で SF-36v2 と CCSS-NCQ の質問回答を行う。 
 
＜QOL調査についての問い合わせ先＞   
大分大学医学部 
大分こども急性救急疾患学部門医療・研究事業（小児科） 末延 聡一 
住所：〒879-5593 大分県由布市挾間町医大ヶ丘 1丁目 1番地 
電話：097-586-6830（小児科外来：平日 14時～16時） 
Email：suenobu@oita-u.ac.jp 
 

4-6-3.  データの精度管理 
該当なし 
 

5. 統計解析 
5-1.  解析方法 
5-1-1. 対象患者 

登録症例、除外症例、病型別の症例数をフローチャートに示す。 
【人口統計学的および他の基準値の特性】 
全登録例、年齢区分別リスク別に要約統計量を示す。 
 

5-1-2. 有効性の解析 
＜主要評価項目＞ 

中枢神経関連不可逆性病変（中枢性尿崩症、下垂体前葉機能低下症、中枢神経変性症）の発

症頻度（全体）（累積発症率） 
 

＜副次的評価項目＞ 
1.累積再発率、再発部位、再発に対する治療、再発治療効果 
2.１つ以上の中枢神経関連不可逆性病変を持つ患者の発症頻度（病型別、世代別、BRAF遺伝
子変異パターン別、CNS リスク部位別）（累積発症率） 

3.１つ以上の不可逆性病変を持つ患者の発症頻度（累積発症率） 
4.１つ以上の全非中枢神経関連不可逆性病変を持つ患者の発症頻度（累積発症率） 
5.整形外科的関連不可逆性病変の発症頻度（累積発症率） 
6.難聴の発症頻度（累積発症率） 
7.個々の中枢神経関連不可逆性病変の発症頻度 
8.個々の非中枢神経関連不可逆性病変の発症頻度 
9.認知機能・適応行動評価（推奨時期：5歳、9歳、14歳） 

10.患者 QOL評価（認知機能評価の時期に準ずる） 
11.全生存期間（OS）、無イベント生存期間（EFS) 、無再発生存期間（RFS)  
12.無不可逆性病変期間（PC Free Survival）、無 CNS 関連不可逆性病変期間（CNS-related 

PC Free Survival）、無非 CNS 関連不可逆性病変期間（non-CNS-related PC Free 
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Survival） 
13.無尿崩症期間（CDI Free Survival）、無下垂体前葉機能低下症期間（APHD Free 

Survival）、無 Clinical ND 期間（Clinical ND Free Survival） 
 

＜探索的評価項目＞ 
1.主な中枢神経関連の不可逆性病変（尿崩症、下垂体前葉機能低下症、神経変性症）における

診断時 BRAFV600E 陽性割合 

2.血漿中 IL17 と中枢神経関連の不可逆性病変（尿崩症、下垂体前葉機能低下症、神経変性症）

との関連性(IL17 値別、病型別）  

3. 血漿中サイトカイン・ケモカインと中枢神経関連の不可逆性病変（尿崩症、下垂体前葉機

能低下症、神経変性症）との関連性(各サイトカイン・ケモカインに対する時間依存性 ROC 曲

線下面積（AUC_5year.10year.15year） 

4. ccf-DNA中 BRAFV600E変異の有無と中枢神経関連の不可逆性病変との関連性（発症時、寛解

導入療法終了時の ccf-DNA中 LCH細胞浸潤の有無別、病型別） 

5. 各中枢神経関連不可逆性病変（尿崩症、下垂体前葉機能低下症、神経症状を有する中枢神

経変性症）と診断時病変・臨床経過・他の中枢神経関連不可逆性病変との関係 (Swimmer 

plot) 

6. 放射線学的神経変性症（Radiological ND）と神経学的神経変性症（Clinical ND）との関

係 (Swimmer plot) 

7. 整形外科的不可逆性病変と骨病変部位との関連性 

8. 難聴・平衡障害と病変部位との関連性 

 
＜主要評価項目の解析＞ 
・主な中枢神経関連の不可逆性病変（尿崩症、下垂体前葉機能低下症、中枢神経変性症（神

経症状ありのみ）の個々の累積発症率 
 
尿崩症、下垂体前葉機能低下症、中枢神経変性症（神経症状有り）に対して、それぞれ競

合リスクを考慮した cumulative incidence 法により累積発現率を図示し、試験治療開始後

3 年後の累積発現率とその信頼区間を推定する。 
起算日；治療開始日 
イベント；尿崩症、下垂体前葉機能障害、中枢神経変性症（神経症状ありのみ） 
競合リスク；当該イベント発生前の死亡 
打ち切り；当該イベントが発現しなかった生存例は最終観察日をもって打ち切り 

 
＜副次評価項目の解析＞ 
1. 不可逆性病変の累積発症頻度（１つ以上の中枢神経関連の不可逆性病変をもつ患者、全て

の不可逆性病変のうち１つ以上をもつ患者、1つ以上の非中枢神経関連の不可逆性病変を持

つ患者の累積発症率、整形外科的関連不可逆性病変、難聴・平衡障害、cfDNA 中

BRAFV600E 変異の有無別） 
 
各サブグループについて、競合リスクを考慮した cumulative incidence 法により累積発現

率を図示し、観察開始後 3 年後および 5 年後の累積発現率とその信頼区間を推定する。 
治療開始後のデータに基づくサブグループ解析では、サブグループを規定するデータ取得

時点でイベント未発生例を対象に解析を行う。 
起算日；治療開始日（単一臓器型については LCH診断日） 
イベント；全不可逆性病変 
競合リスク；当該イベント発生前の死亡 
打ち切り；当該イベントが発現しなかった生存例は最終観察日をもって打ち切り 
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2. 全生存期間（OS）（全体、リスク別、診断時 BRAFV600E遺伝子変異パターン別、な

ど） 
 
全体及び各サブグループの全生存率について、生存曲線を図示し、試験治療開始後 5,10,15
年後の全生存率とその信頼区間を推定する。 
治療開始後のデータに基づくサブグループ解析では、サブグループを規定するデータ取得

時点でイベント未発生例を対象に解析を行う。 
起算日；治療開始日（単一臓器型については LCH診断日） 
イベント；死亡 
打ち切り；生存例は最終観察日をもって打ち切り 

 
3. 無イベント生存期間（EFS）（全体、リスク別、診断時 BRAFV600E遺伝子変異パターン

別、など） 
 
全体及び各サブグループの無イベント生存率について、生存曲線を図示し、試験治療開始

後 5,10,15 年後の無イベント生存率とその信頼区間を推定する。 
治療開始後のデータに基づくサブグループ解析では、サブグループを規定するデータ取得

時点でイベント未発生例を対象に解析を行う。 
起算日；治療開始日（単一臓器型については LCH診断日） 
イベント；寛解導入不能、治療中の増悪、プロトコール治療終了時に NAD未達成、再発

(尿崩症を含む)、二次がん、すべての死亡、有害事象による試験治療中止 
打ち切り；当該イベントが発現しなかった生存例は最終観察日をもって打ち切り 

 
4. 再発率(全体、リスク別、診断時 BRAFV600E遺伝子変異パターン別、など） 
 
全体及び各サブグループについて、競合リスクを考慮した cumulative incidence 法により

累積再発率を図示し、NAD達成後 5,10,15 年後の累積発現率とその信頼区間を推定する。

また、再発までの期間の中央値を推定する。 
治療開始後のデータに基づくサブグループ解析では、サブグループを規定するデータ取得

時点でイベント未発生例を対象に解析を行う。 
起算日；NAD達成確認日（単一臓器型については LCH診断日） 
イベント；再発(尿崩症を含む) 
競合リスク；当該イベント発生前の死亡 
打ち切り；当該イベントが発現しなかった生存例は最終観察日をもって打ち切り 

 
5. 無不可逆性病変生存期間（PC free survival)(全体、中枢神経関連不可逆性病変、尿崩症、

下垂体前葉機能低下症、神経変性症) 
 
全体及び各サブグループの無不可逆性病変生存率について、生存曲線を図示し、試験治療

開始後 5,10,15 年後の無不可逆性病変生存率とその信頼区間を推定する。 
治療開始後のデータに基づくサブグループ解析では、サブグループを規定するデータ取得

時点でイベント未発生例を対象に解析を行う。 
起算日；治療開始日（単一臓器型については LCH診断日） 
イベント；全ての中枢神経関連不可逆性病変 
競合リスク；当該イベント発生前の死亡 
打ち切り；当該イベントが発現しなかった生存例は最終観察日をもって打ち切り 
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5-2.  中間解析 
研究開始から 3 年おきに中間集計を行う。中間集計は、年次調査回収実施率と調査の正確性を

確認するため、再発頻度および不可逆性病変の発生頻度を主として行う。 
最終解析は、研究対象者の全てのデータが固定されたのちに実施する。 

 
6. 倫理的事項  

6-1.  遵守すべき諸規則 
本研究に関係するすべての研究者は「ヘルシンキ宣言」ならびに「人を対象とする生命科学・医

学系研究に関する倫理指針」に則り研究を実施する。 

 
6-2.  研究機関における実施許可の取得 
本研究は、本研究実施前及び研究実施期間中を通じて、国立成育医療研究センター倫理審査委員

会において、本研究の実施，継続等について倫理的、科学的及び医学的妥当性の観点から一括し

た審査を行うものとする。研究代表者は、研究計画書、症例調査票の見本、説明文書・同意書な

ど審査の対象となる文書を倫理審査委員会に提出する。また、各研究責任者は、倫理審査委員会

の承認後に、その結果及び当該倫理審査委員会に提出した書類、その他研究機関の長が求める書

類を研究機関の長に提出し、当該研究機関における当該研究の実施について、許可を受ける。 
 
 

7. 同意取得 
研究の実施に先立ち、研究者が研究対象者に文書及び口頭で研究の概要を説明する。同時に研

究参加は研究対象者本人の自由意思で決定でき、研究に参加しないことによって不利益を受け

ることがないこと、一旦同意した場合でも、いつでも同意を撤回することができること、同意

を撤回した場合も不利益を受けることなどを説明する。そのうえで、研究参加への協力が得ら

れる場合は、同意書に署名を得る。 
また、研究対象者が 15歳未満である場合、研究対象者本人から有効な同意を得ることは難し

いと考えられる。そのため、本研究では研究対象者の親権者を代諾者とする。研究の実施に先

立ち、研究者が代諾者に文書及び口頭で研究の概要を説明する。ただし、研究対象者が研究を

実施されることについて自らの意向を表することができると判断されるときには、インフォー

ムド・アセントを得るよう努めなければならず、個々の研究対象者の知的成熟度に応じて対処

する。同時に研究参加は代諾者の自由意思で決定でき、研究に参加しないことによって不利益

を受けることがないこと、一旦同意した場合でも、いつでも同意を撤回することができること、

同意を撤回した場合も不利益を受けることなどを説明する。そのうえで、研究参加への協力が

得られる場合は、代諾者から同意書に署名を得る。 
 

8. 情報の管理 
8-1.  個人情報の取扱 

施設からの臨床情報は、本研究の「登録コード」によって匿名化された上で管理される。施

設の個人情報管理者は、試料等提供者の個人情報と登録コードとの対応表を作成して保管す

る。対応表についてはいかなる場合にも施設外に提供されることはない。 
 
9. 試料・情報の保管及び廃棄の方法 

9-1.  保管方法 
データセンターにおける本研究登録患者に関する患者情報の取り扱いについては、小児がん

疫学臨床研究センターの「多施設共同臨床研究支援における患者情報保護に関するガイドラ

イン」に従う。データセンターにおける業務は、個人情報の取り扱いに関わる教育を受け

た、またはそれに相当する知識を有する者が担当する。同意登録は個人の意思確認を確実に
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行うため実名で行うが、研究参加者の個人を識別できる情報は小児がんデータ管理科内にと

どめられ、氏名等特定の個人を識別する情報を削除した Study ID を付与して匿名化する。 
 
症例情報は、国立成育医療センターが管理する REDCap（Vanderbilt 大学により開発された

クリニカルデータベース）を利用したデータセンターをクラウドに設置し、Electronic Data 
Capture（EDC）システムである REDCap上の電子 CRFで管理する。Webサーバーは特定

の環境（AWS の WAFや暗号化によるセキュリティ対策の施されたサーバー上）で稼働しか

つ暗号化でのみ接続でき、データベースのサーバーは外部のネットとは隔離されている。ま

た REDCap内ユーザーのプロジェクトへのアクセス制限、施設コードでのユーザー管理など

を行うことで慎重に管理されており、その他アクセス制限や監視システム、web 対策など講

じている。開発元の米国で発行された「医療保険の携行と責任に関する法律」に基づき、医

療情報の電子化の推進とそれに関係する病気や診療に関するプライバシー性の高い情報のセ

キュリティ確保について定めた法律も遵守しており安全性は十分に担保されている。 
 
識別対応表は小児がんデータ管理科内の、外部からはアクセスできないがメールは届く施設

のファイアーウォールに守られかつセキュリティソフトの稼働している PCなど施設の規定

に従って保管される。PCへのアクセスは IDパスワード設定で保護される。データセンター

や施設との情報のやりとりの際は、Study ID を使用し個人情報が小児がんデータ管理科外に

漏れないよう配慮する。 
 

9-2.  保管期間と廃棄の方法 
本研究で取り扱う情報の保管期間と廃棄方法は以下のとおりである。いずれの情報も研究終

了後の 5 年間もしくは、研究結果の最終公表日から 3 年が経過したいずれか遅い日までの期

間（以下、「保管期間」）を経過後まで保管する。 
同意書：「保管期間」が経過した後に、シュレッダーによって裁断したうえで破棄する。 
対象者一覧表：電子データは、「保管期間」が経過した後で、PC から削除する。 
CRF：これらの情報は、いずれも「保管期間」が経過した後に破棄する。ただし、作成され

た電子データは、個人を特定できるすべての情報を削除した状態で、長期的に保存し、研究

成果の公表に役立てる。 
 

9-3.  情報の利用 
本研究で収集した情報は研究責任者が上記に示した方法で厳重に管理をする。その情報にア

クセスする権利は研究代表者と共同研究機関の研究責任医師に加え、研究責任者が指名した

者のみとし、匿名化情報を含め研究グループ以外の第三者には提供しない。 
 

9-3-1. LCH-12 臨床試験データの二次利用について 
本研究は JCCG の臨床試験登録症例の長期予後および晩期合併症を調査することを目的とし

ている。そのため、本研究参加症例が別途参加している LCH-12で収集されたデータは、

LCH-12 の研究代表者および研究事務局に提供されている。提供されたデータの二次利用に

ついては、CHM-14 および LCH-12 研究同意取得時に得ているため、本研究の同意を得た後

に本研究の研究代表者/研究事務局に必要なデータを提供することに問題はないと考えてい

る。 
 

9-3-2. 結果の公表 
本研究で得られた結果は、JCCG の総会等 で報告する ことによって 研究参加施設の医師 に
還元される。また研究結果は、ウェブサイトのほか、研究責任者あるいは共同研究者が、し

かるべき論文発表や学会発表など複数の方法を用いて広く国民に情報を提供する。ただし、

いかなる場合にも登録患者の個人を特定できる情報が提供されたり、公表されることはな
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い。また、研究発表の時期および方法は、運営委員会の審議を経て決定する。なお、研究参

加者からの研究結果に関する 個別の問い合わせを受けることは行わない。 
 

9-3-3. データの二次利用 
本研究で得られた臨床データは、本研究の対象者が同時に参加している各臨床研究の研究代

表医師に提供される場合がある。また、本研究で得られた臨床データは 、日本小児血液・が

ん学会が実施する「 20 歳未満に発症する血液疾患と小児がんに関する疫学研究 」、その他

の公的ながん登録、他の小児がん関連の登録に提供される場合がある。他の観察研究や学会

登録等において本研究で得られた臨床データを提供・使用する場合には、 JCCG 研究審査委

員会等の適切な審査機関および施設の倫理委員会において研究利用 先の研究実施計画書を審

査し、承認を得たうえで使用する。また、研究利用の際には、「人を対象とする医学系 研究

に関する倫理指針」を遵守し、個人を特定できる情報が提供・使用されることは一切ない。 
 

9-4.  情報の提供 
研究者は、本研究で収集した情報を提供する際には、提供に関する授受記録を作成する。研

究者（提供側）は情報を提供した日から 3 年間、研究責任者（受領側）は当該研究の終了に

ついて報告された日から 5 年間、当該記録を保管する。 
 
 
10. 研究対象者に生じる負担並びに予測されるリスク及び利益 

本研究の対象者は、研究参加施設を受診し、LCH-12 に登録された小児ランゲルハンス細胞

組織球症患者である。本研究で実施する調査項目は、いずれも実地診療においても必要な検

査であるため、本研究に参加することによって研究対象者に新たに侵襲が加わるなどの不利

益が生じる事はない。治療後の長期フォローアップを行う事で、再発や不可逆性病変の早期

発見が可能となり、研究対象者にとって有益であると考えられる。さらに本研究の結果は、

匿名化を行った上で処理され、個人情報は保護されるため、研究参加者に対して不利益を生

じることはないと考えられる。本研究で得られた成果によって小児ランゲルハンス細胞組織

球症の長期予後や不可逆性病変についての貴重な情報が得られ、将来の小児ランゲルハンス

細胞組織球症の患者の治療法の改善、不可逆性病変に対する対策、社会支援の向上等に生か

すことができると考えられる。 
 

11. 本研究にともなう侵襲（軽微な侵襲を除く）の有無について 
本研究はカルテ情報を用いた研究であり、通常の診療に伴う情報のみを用いるため研究対象

者本人からの本研究のためだけに新たなデータ収集はおこなわない。そのため、本研究にと

もなう侵襲はない。 
 

12. 研究の資金源等、利益相反等 
本研究の実施にあたり、必要な経費は 国立研究開発法人日本医療研究開発機構 研究開発費

（革新的がん医療実用化研究事業)「小児および AYA 世代のランゲルハンス細胞組織球症

LCH に対するシタラビン/ビンクリスチンを中心とした晩期合併症阻止を目指した新規治療

法の開発と長期フォローアップ研究」（研究代表医師：塩田 曜子）、および、公益財団法

人 難病医学研究財団医学研究奨励助成事業「小児および若年成人におけるランゲルハンス

細胞組織球症に対する多施設共同臨床試験の遂行」（研究代表医師：坂本 謙一）により実

施される。また、研究者等の研究に係る利益相反はない。 
 

13. 研究対象者等に経済的負担又は謝礼 
本晩期障害の評価のために必要な検査は各々ガイドライン等で推奨される診療上必要な検査

であり、本研究に参加する事で新たに費用負担の必要な検査が発生することはない。従って、
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こられの検査の費用については通常の保険診療の中で実施する。 
 

14. 研究に関する情報公開の方法 
本研究で得られた結果は、JCCG の総会等 で報告する ことによって 研究参加施設の医師 に
還元される。また研究結果は、ウェブサイトのほか、研究責任者あるいは共同研究者が、し

かるべき論文発表や学会発表など複数の方法を用いて広く国民に情報を提供する。ただし、

いかなる場合にも登録患者の個人を特定できる情報が提供されたり、公表されることはない。

また、研究発表の時期および方法は、運営委員会の審議を経て決定する。なお、研究参加者

からの研究結果に関する 個別の問い合わせを受けることは行わない。 
 

15. 収集されたデータと成果の帰属 
本研究のデータを用いて学会発表や論文投稿をしたい場合は、その内容について具体的なプ

ロポーザルを作成し、委員会から許可を得て、あらかじめ規定された期限までに解析・論文

化を行うこととする。（中心仮説に関わらない研究仮説にかぎり、委員会外からの研究計画

提出について認める。）原則としてプロポーザルを提出した者が第一著者になる、もしくは

第一著者を指名できる。責任著者は研究責任者もしくはプロポーザルを提出した者がなるも

のとする。共著者には、委員会の全メンバーと、その学会発表や投稿論文の作成に具体的な

貢献をしたものとする。 
 
 
16. 将来の研究のために用いられる試料・情報について 

研究終了後、本研究で収集したデータは小児がんデータ管理科（個人情報管理者：瀧本 哲也、

加藤 実穂）にて保管を継続する。保管される既存データを新たな研究に利用する場合は、新

たな研究の研究計画書等を倫理審査委員会に付議し、承認されてから利用する。また、その

際はオプトアウトの手続きにより情報公開文書を作成し、研究対象者が研究参加を拒否する

機会を保障する。他研究機関の研究者に既存データを提供する場合は、インフォームド・コ

ンセントの範囲で提供を行い、対応表は提供せず個人の識別ができないよう措置を行う。 
 

17. 承認等を受けていない医薬品又は医療機器の使用等 
本研究では承認等を受けていない医薬品又は医療機器は使用しない。 
 

18. 研究により得られた結果等の説明 
本研究では、得られる結果については、研究対象者へ個別に開示はしない。 
 

19. モニタリング及び監査について 
本研究ではモニタリング及び監査の実施は行わない。 
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