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厚生労働科学研究費補助金 難治性疾患政策研究事業 

分担研究報告書 

 

令和 4 年度の新生児先天性横隔膜ヘルニア研究グループの活動 

  

研究分担責任者 永田 公二  国立大学法人九州大学・九州大学病院・講師 

研究分担責任者 近藤 拓也  国立大学法人九州大学・九州大学病院・助教 
 

研究要旨 

【研究目的】本研究の目的は、呼吸器系先天異常疾患に関する診療ガイドラインを整備

し、長期的なフォローアップ体制を構築して移行期医療を支援するとともに、AMED 研究

班や難病拠点病院と連携して研究を推進し、患者の QOL 向上に資する適切な診療体制を構

築することである。令和 4 年度の日本先天性横隔膜ヘルニア研究グループ（以下、

JCDHSG）の活動は、令和 2-3 年度において CDH 診療ガイドライン改訂が終了したため、

次の 4項目：1)CDH 研究グループ分科会、２）症例登録制度の確立とエビデンス創出、

３）患者・家族会支援、４）バイオバンク設立について活動を行った。 

【研究方法】1) CDH 研究グループ分科会活動として、①心機能分科会、②長期予後分

科会、③DPC-linkage 分科会、④国際共同研究分科会が各々活動を行った。2) 症例登

録制度を一部改訂し、既存のデータやガイドライン改訂作業などから新たなエビデン

スを創出する。3)患者・家族会支援：CDH 患者・家族会の依頼を受けて活動の支援を

行う。4)バイオバンク設立：九州大学で研究を開始し、症例を集積する。 

【研究結果】1) ①心機能分科会は近畿大学が親施設となり、今後 8 施設の多機関共

同研究が実施される。②長期予後分科会は九州大学、神奈川県立こども医療センター

が中心となり、6 施設が参加予定である。コンセプトシートをもとに研究計画を立案

する。③DPC-linkage 分科会は成育医療研究センターが親施設となり、４施設で多機

関共同研究を実施中である。④国際共同研究は、九州大学が親施設となり、大阪大学

と九州大学でテーマ別の研究が遂行されている。2) 症例登録制度を一部改訂し、新

たなエビデンスを創出した。 3)患者・家族会の活動を支援した。4)バイオバンク設

立：九州大学病院で CDH 患者の母親の臍帯 6 例から間葉系幹細胞の抽出を試みた。 

【研究結論】令和 2-3 年度で CDH 診療ガイドラインを改訂したため、R4 年度は新たな

研究活動として分科会がたちあげた。症例登録制度はエビデンス創出とともに国際共

同研究にも利用できるように互換性を担保した。患者・家族会の要請に応じて講演会

や会報誌への寄稿など継続的に活動を支援した。バイオバンク設立を最終目標とし

て、試験的に CDH母体臍帯から間葉系幹細胞の採取をおこなった。 
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Ａ．研究目的 

１）新生児先天性横隔膜ヘルニア研究グル

ープ(JCDHSG)分科会 

設立から現在まで、JCDHSG では全 15 施設

が症例登録を行う症例登録制度を用いた臨

床研究を遂行してきた。しかしながら、多施

設共同研究では多診療科が存在し、modality

や治療、長期予後に特化した臨床研究を行い

たい場合にはすべての施設均等にエフォー

トを割き、データを収集できる訳ではない。

CDH 診療においては、テーマ別により深層に

焦点を当てた小規模臨床研究を行う事も可

能である。今回、4 つのテーマに応じた臨床

研究を新規または継続で立ち上げた。 

２）症例登録制度の確立とエビデンス創出 

日本先天性横隔膜ヘルニア研究グループ

（以下、JCDHSG）では 2006 年から現在まで

Research Electronic Data Capture （以下、

REDCap）を用いた症例登録を行っている。一

方、米国CDHSGとの国際共同研究においては、

5 年毎にデータシートの改訂が行われている。

今回、国際共同研究との協調も視野に入れて、

また、項目過多に伴うtrial fatigueを防ぐ

目的で入力項目の改訂を行うこととした。ま

た、データベースからの新たな研究を立ち上

げ、ガイドライン作成過程についてもまとめ

て論文投稿を行い、新たなエビデンスの創出

に努めた。 

３）患者・家族会支援 

令和 2年 5月に立ち上がったCDH患者家族

会も今年で 3 年目を迎えるが、社会的認知

度の向上や会員のモチベーション維持、具

体的支援策や医師との連携など、持続可能

性を追求する際の課題は残っていると考え

る。患者会の求める姿と今後の JCDHSG との

連携について考察した。 

４）バイオバンク設立 

希少難治性疾患に対する基礎研究の目的は、

疾患の原因検索と新規治療法の開発である。

生体組織試料と臨床データがリンクするデ

ータベースの構築が理想的である。倫理的配

慮を踏まえて、将来的には、症例登録制度に

生体組織登録を上乗せし、未知の病因検索や

新規治療法の開発に取り組む事を目標とし

たい。 

 

Ｂ．研究方法ならびに研究結果 

研究代表者 1名、研究分担者 7 名、研究協

力者 48 名の協力を得て、今年度の研究を遂

行した（資料 2-1）。本年度の CDH 研究グル

ープ会議は令和 4 年 7 月と令和 5 年 2月の

計 2 回 web会議で施行した。（資料 2-2） 

１） 新生児先天性横隔膜ヘルニア研究グル

ープ(JCDHSG)分科会 

①  心機能分科会 

令和 4 年 1 月から開始された心機能分科

会は令和 5 年 2月までに計 5 回の web会議

が開催された（資料 2-3）。現在、2つの研究

（稲村研究：簡易な心機能の指標として左

右心房・心室の形態評価をおこなう研究、

豊島研究：ストレインや 3D エコーなどの新

たなエコー機器を用いた心機能評価をおこ

なう先進的な研究）が立案されている。稲

村研究については、近畿大学を親施設とし

て 8 施設の協力のもとに多機関共同研究が

進められる予定である。現在、近畿大学の

倫理審査が通った状況（資料 2-4）であり、

多機関共同研究の手続きを行っていく。 

②  長期予後分科会 

 長期予後については、令和 3 年 1 月に初

回会議が開催され、令和 4 年 11月に 2回目

の会議が実施された（資料 2-5）。長期予後
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の重要性については各施設ともに認識され

ているが、成長発達の追跡調査を行ってい

る施設自体は 15 施設中 6 施設のみである。

まず、REDCap における 3 歳時の長期予後に

ついて、入力状況を確認する事を目標して

データを収集している。 

③ DPC-Linkage 分科会 

国立成育医療研究センターの小林徹先生が

主導されている AMED 研究（成育疾患克服研

究事業－BIRTHDAY）の「周産期・小児領域

における高品質臨床研究推のための臨床研

究コンソーシアム」と連携して、研究協力

施設4施設がREDCapに登録されたデータを

提供し、その 4 施設から抽出された抽出デ

ータとの互換性を検討する研究を開始して

いる。成育医療研究センターを親施設とし

て多機関共同研究が締結されており、途中

経過の報告がなされた（資料 2-6、資料 2-7）。 

④ 国際共同研究 

令和3年11月 23日に米国よりデータを受

領し、２つの国際共同研究が始まっていた。

大阪大学小児外科は 3666 例の登録症例か

ら「気胸発生と CDH の予後」について解析

を行い、九州大学小児外科は 8251 例の登録

症例から「有嚢性 CDH と予後」について解

析を行っていたが、Data Transfer and Use 

Agreement に関する契約期間が終了してい

たため、再契約を結んだ。この際、通常で

あれば 1 施設 vs1 施設の契約となるが、日

本では国際共同研究として多機関共同研究

を行っているため、各施設で連結匿名化さ

れて REDCap に入力されたデータを九州大

学で取りまとめて翻訳し、JCDHSG15 施設の

データとして一括で米国のデータベースへ

送ることとして再契約をおこなった（資料 2

－8）。引き続き、論文の作成、投稿先の選

定などをすすめていく。 

２）症例登録制度の確立とエビデンス創出 

本研究班で症例データ登録に利用してい

る REDCap の症例登録システムにおける登

録状況について報告する。2006 年出生から

の症例を登録し、現在 1124 例が症例登録さ

れている。（資料 2-9）成果として、今年度

は英文論文で 5 編の論文が既に採用・掲載

され、さらに 1 編が採用・掲載待ちの状態

である（資料 2-10）。 

３）患者・家族会支援 

2020 年に「先天性横隔膜ヘルニア患者・家

族会（CDH-PFA）」が発足した。CDH-PFA 代

表はその立ち上げの軌跡が日本公衆衛生雑

誌に報告された（資料 2-11）。今年度の

JCDHSG の主な活動支援内容としては、患者

会代表者の海外発表支援、患者会での講演

（2022年 5月8日：永田、web講演）、CDH-PFA

会報「こもれび」における寄稿（Vol. 4(5

月):奥山宏臣先生、Vol. 5(11 月):豊島勝

昭先生）おこない、近日患者会から発行予

定の「合併症ハンドブック」の校閲を行っ

ている。 

４）バイオバンク設立 

CDH のバイバンク設立の先駆けとして、親

施設である九州大学小児外科では CDH 母体

の臍帯から間葉系幹細胞を採取して保存す

る研究を実施している。既に 6 名の検体か

ら間葉系幹細胞を採取し、今後、横隔膜再

生研究等に使用するとともに、JCDHSG の他

施設にも研究協力を要請する予定である。 

 

Ｄ．考察 

１）新生児先天性横隔膜ヘルニア研究グル

ープ(JCDHSG)分科会 

本研究班は、希少難治性疾患である CDH の

診療実態調査から始まり、症例登録制度を

通じて新たなエビデンス創出をおこなって
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きた。その根底には、研究分担者や研究協

力者の「なぜわからない」「しりたい」とい

う知的好奇心と科学的探究心があった。今

年度は、既に始まっていた国際共同研究に

加えて、心機能分科会、長期予後分科会、

DPC-linkage の 3つの分科会が加わり、4つ

のプロジェクトが始まっている。国際共同

研究は本研究班の国際的認知度の上昇に寄

与するだろう。心機能分科会は予後を予測

する簡便な心機能指標の探索と最先端の超

音波機器を用いた予後を予測する新指標の

同定に寄与するだろう。長期予後分科会は、

見過ごされがちな患児の長期的な合併症の

実態を解明し、患児の QOL 向上のための新

たな方策の構築に寄与するだろう。

DPC-Linkage は政策研究克服事業である本

研究班が、成育疾患研究克服研究事業であ

る AMED 小林班との連携に寄与するだろう。

これらの研究が難治性疾患の社会的認知度

の向上や医療政策の改善、政策研究事業の

連携に貢献するものと考えている。 

また、近年の倫理的配慮への対応も必要で

あった。「人を対象とする生命科学・医学的

研究に関する倫理指針」が制定され、従来

の多施設共同研究が倫理審査を簡略化でき

る「多機関共同研究」へと移行することが

可能となった。今後、本研究班においても、

「多施設共同研究」を「多機関共同研究」

へと移行させる事で、各施設担当者の倫理

審査にかかる負担を軽減し、様々な研究分

野の進捗を加速する事と思われる。 

２）症例登録制度の確立とエビデンス創出 

症例登録制度を確立して 10 年以上が経過

したが、よりニッチな領域におけるエビデ

ンスの創出が可能となった。また、診療ガ

イドラインを改訂する際のシステマティッ

クレビュー手法も年々改変されており、報

告に資するものとなっている。今年度

JCDHSG から報告された英文は 5編（さらに

1 編受理）あり、いずれも新たなエビデン

スの創出に寄与するものであった。今後も

より高いエビデンスレベルを目指した臨床

研究を行っていきたい。 

３）患者・家族会支援 

CDH-PFA が立ち上がり 2 年が経過した。

昨年のアンケート調査を通じて CDH-PFA の

認知度がまだ低い事が明らかとなった。社

会的認知度の向上や患者・家族の QOL 向上

のために、JCDHSG も CDH-PFA に継続的支援

を行う必要がある。お互いの組織の進むべ

き方向性を干渉するものではないが、

JCDHSG は産声をあげたばかりの CDH-PFA の

良きパートナーとして陰に日向にその発展

を支援していきたい。 

４）バイオバンク設立 

親施設である九州大学でバイオバンク制

度を設立し、基礎研究に着手した。引き続

き、JCDHSG における多施設共同研究や、成

育疾患関連バイオバンクとの連携を模索す

る必要がある。今後、複数のプロジェクト

を立案する必要があると考えている。 

 

Ｅ．結論 

令和 4 年度の新生児先天性横隔膜ヘルニ

ア研究グループの活動概要について、4 つ

のプロジェクトを中心に述べた。昨年度、

CDH 診療ガイドラインの改訂が終了したた

め、本年度は JCDHSG内に新たな分科会を設

立し、臨床研究や政策医療研究の裾を拡げ

た。患者・家族会支援では、社会的認知度

の向上に関して継続的支援が必要である。

次節では、成人領域との新たな連携も重要
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課題となるため、長期予後の実態解明も必

要となるだろう。引き続き、基礎研究を推

進する事で疾患原因の究明や新規治療法開

発にも貢献ししたい。 

 

Ｆ．研究発表 

1. 論文発表 

1) Yoneda K, Amari S, Mikami M,et 
al.Development of mortality 

prediction models for infants with 

isolated, left-sided congenital 

diaphragmatic hernia.Pediatr 

Pulmonol (2023) Jan 58(1): doi: 

10.1002/ppul.26172. 

2) Yamoto M, Nagata K, Terui K, et al. 
Long-term outcome of congenital 

diaphragmatic hernia: Report of a 

multicenter study in Japan. 

Children (Basel) (2022) Jun 8; 

9(6):856. 

doi:10.3390/children9060856 

3) Kono J, Nagata K, Terui K, et al.The 
efficacy of the postnatal 

nasogastric tube position as a 

prognostic marker of left-sided 

isolated congenital diaphragmatic 

hernia.Pediatr Surg Int. (2022) 

Dec;38(12):1873-1880. Doi: 

10.1007/s00383-022-05226-8. Epub 

2022 Sep 23. 

4) Masahata K, Yamoto M, Umeda S, et al. 

Prenatal predictors of mortality in 

fetuses with congenital 

diaphragmatic hernia: a systemic 

review and meta-analysis. Pediatr 

Surg Int. (2022) 

Dec;38(12):1745-1757. Doi: 

10.1007/s00383-022-05232-w. Epub 

2022 Sep 14 

5) Terui K, Nagata K, Yamoto M, 
Hayakawa M, Okuyama H, Amari S, 

Yokoi A, Furukawa T, Masumoto K, 

Okazaki T, Inamura N, Toyoshima K, 

Koike Y, Okawada M, Sato Y, Usui N. 

A predictive scoring system for 

small diaphragmatic defects in 

infants with congenital 

diaphragmatic hernia.Pediatr Surg 

Int. 2022 Nov 28;39(1):4. doi: 

10.1007/s00383-022-05287-9. 

 

2. 学会発表 

1) Terui K, et al. The predictive 
scoring system of small 

diaphragmatic defect in infants 

with congenital diaphragmatic 

hernia. International CDH symposium 

2022,27-29th Apr, Glasgow, hybrid開

催 

2) Nagata K, et al. Standardizing 
decision-making in CDH care: The 

Japanese experience. International 

CDH symposium 2022,27-29th Apr, 

Glasgow, hybrid開催 

3) Kondo T, et al. Does the sac 
correlate to the prognosis of 

congenital diaphragmatic hernia? 

International CDH symposium 

2022,27-29th Apr, Glasgow, hybrid開

催 

4) 照井慶太，他．新生児先天性横隔膜ヘ

ルニア診療ガイドライン第2版(2021)

の概要．第59回日本小児外科学会学術

集会，5月19-21日，東京，2022年 

5) 永田公二，他．先天性横隔膜ヘルニア

における多施設共同行淳治療プロト

コール導入の意義．第59回日本小児外

科学会学術集会，5月19-21日，東京，

2022年 

6) 正畠和典，他．先天性横隔膜ヘルニア

に対する重症度予後予測指標の検

討：システマティックレビュー．第59



 

 44 

回日本小児外科学会学術集会，5月

19-21日，東京，2022年 

7) 河野 淳，他．先天性横隔膜ヘルニア

における出生直後の胃管の位置によ

る予後予測の有用性に関する検討．第

59回日本小児外科学会学術集会，5月

19-21日，東京，2022年 

8) 永田公二、他．出生前診断された先天

性横隔膜ヘルニアの重症度別治療成

績と胎児治療の適応．第19回日本胎児

治療学会学術集会，12月2-3日，大阪，

2022年 

 

G．知的財産の出願・登録状況 

 なし 

 



資料2−１

区　　　　分 氏　　名 所　　　　　属　　　　　等　　（所属・部局　部門） 職　　　名

研 究 代 表 者 臼井　規朗 地方独立行政法人大阪府立病院機構大阪母子医療センター 小児外科 副院長

研 究 分 担 者 永田　公二 九州大学病院小児外科 講師

奥山　宏臣 大阪大学大学院医学系研究科　小児成育外科 教　授

早川　昌弘 名古屋大学・医学部附属病院　総合周産期母子医療センター新生児部門 病院教授

板倉　敦夫 順天堂大学医学部　産婦人科 教　授

照井　慶太 千葉大学大学院医学研究院　小児外科学 准教授

甘利昭一郎 国立研究開発法人国立成育医療研究センター　周産期・母性診療センター　新生児科 医　師

佐藤　泰憲 慶應義塾大学医学部衛生学公衆衛生学 准教授

研 究 協 力 者 増本　幸二 筑波大学医学医療系　小児外科 教　授

神保　教広 筑波大学医学医療系　小児外科 講　師

矢崎　悠太 順天堂大学医学部　小児外科 助　教

岡崎　任晴 順天堂大学医学部浦安病院　小児外科 教　授

山本　祐華 順天堂大学医学部　産婦人科 准教授

奥主健太郎 千葉大学大学院医学研究院　小児科 助　教

左合　治彦 国立研究開発法人国立成育医療研究センター 周産期・母性診療センター センター長

金森　　豊 国立研究開発法人国立成育医療研究センター　小児外科系専門診療部外科 診療部長

丸山　秀彦 国立研究開発法人国立成育医療研究センター周産期・母性診療センター　新生児科 医　長

米田　康太 国立研究開発法人国立成育医療研究センター周産期・母性診療センター　新生児科 医　師

諫山　哲哉 国立研究開発法人国立成育医療研究センター周産期・母性診療センター　新生児科 診療部長

小林　徹 国立研究開発法人国立成育医療研究センター　臨床研究センターデータサイエンス部門 部門長

桐野　浩輔 国立研究開発法人国立成育医療研究センター　臨床研究センターデータサイエンス部門
データサイエンス専

門職

豊島　勝昭 地方独立行政法人神奈川県立病院機構神奈川県立こども医療センター 新生児科 部　長

勝又　薫 地方独立行政法人神奈川県立病院機構神奈川県立こども医療センター 新生児科 医　長

斎藤　朋子 地方独立行政法人神奈川県立病院機構神奈川県立こども医療センター 新生児科 医　長

青木　宏諭 地方独立行政法人神奈川県立病院機構神奈川県立こども医療センター 新生児科 研究員

川瀧　元良 地方独立行政法人神奈川県立病院機構神奈川県立こども医療センター 新生児科 非常勤医師

矢本　真也 静岡県立こども病院 小児外科 医　長

浅沼  賀洋 静岡県立こども病院 新生児科 医　長

児玉 洋平 静岡県立こども病院 新生児科 副医長

伊藤　美春 名古屋大学大学院医学研究科小児科学 特任助教

佐藤　義朗 名古屋大学医学部附属病院　総合周産期母子医療センター新生児部門
講　師（7月1日より

病院准教授）
三浦　良介 名古屋大学医学部附属病院　総合周産期母子医療センター新生児部門

病院助教（7月1日よ

り助教）
谷口　顕信 名古屋大学医学部附属病院　総合周産期母子医療センター新生児部門 病院助教

鈴木　俊彦 名古屋大学医学部附属病院　総合周産期母子医療センター新生児部門 医　員

金　聖和 京都府立医科大学 小児外科 助　教

稲村　　昇 近畿大学医学部　小児科学教室 准教授

小池　勇樹 三重大学病院 小児外科 講　師

横井　暁子 兵庫県立こども病院　小児外科 部　長

清水　義之 地方独立行政法人大阪府立病院機構大阪母子医療センター 集中治療科 副部長

望月　成隆 地方独立行政法人大阪府立病院機構大阪母子医療センター 新生児科 副部長

今西　洋介 地方独立行政法人大阪府立病院機構大阪母子医療センター 新生児科 医　長

石井陽一郎 地方独立行政法人大阪府立病院機構大阪母子医療センター 小児循環器科 副部長

梅田　聡 地方独立行政法人大阪府立病院機構大阪母子医療センター 小児外科 医　長

白石　真之 大阪大学理学研究科研究協力係 図書職員

遠藤　誠之 大阪大学大学院医学系研究科　生命育成看護科学講座 教　授

味村　和哉 大阪大学大学院医学系研究科　産婦人科 助　教

川西　陽子 大阪大学大学院医学系研究科　産婦人科 助　教
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藤井　誠 大阪大学大学院医学系研究科保健学専攻 准教授

田附　裕子 大阪大学大学院医学系研究科　小児成育外科 准教授

正畠　和典 大阪大学大学院医学系研究科　小児成育外科 助　教

荒堀　仁美 大阪大学大学院医学系研究科　小児科（新生児） 助　教

石井 良  大阪大学大学院医学系研究科　小児科学 助　教

永田　弾 九州大学大学院医学研究院　成長発達医学分野(小児循環器) 講　師

井上晋介 九州大学大学院医学研究院　成長発達医学分野(新生児) 助教講師

河野　淳 九州大学病院救命救急センター 助　教

近藤　琢也 九州大学大学院医学研究院　共同研究部門 助　教
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令和3年度厚生労働科学研究費補助金 

【難治性疾患等克服研究事業（難治性疾患克服研究事業）】 

「呼吸器系先天異常疾患の診療体制構築とデータベースおよび診療ガイドライン 

に基づいた医療水準向上に関する研究」 

令和4年度 第 1 回 先天性横隔膜ヘルニア研究グループ web会議 議事録（案） 

日 程：令和 4 年 7 月 6 日 18:00～20:00 (2 時間)  (最大延長 2.5 時間) 

CiscoWebExミーティング番号 ： 2516 441 3871 

ミーティングパスワード ：  Jz7P9vPpbR3 

参加者：金、白石、矢崎、梅田、石井（陽）、山本、小林、神保、清水、永田（弾）、丸

山、奥山、荒堀、甘利、三浦、正畠、藤井、佐藤（泰）、左合、米田、井上、永田（公）、

田附、照井、豊島、伊藤、臼井、桐野、稲村、今西、石井（良）、味村、佐藤（義）、矢

本、谷口、河野、勝又、近藤、鈴木、岡崎 

 

【議題】      司会 永田公二 

18:00 －開始予定－ 

Ⅰ．開会のご挨拶（5分）     臼井規朗先生 

・臼井先生より開会の御挨拶を頂いた。 

Ⅱ．名簿・前回議事録の確認(資料）（5 分）   永田公二 

・前回議事録に関してはご意見なく、承認された。 

Ⅲ．CDH 診療ガイドライン改定終了（5 分）   照井慶太先生 

・修正 Delphi 法で web 会議を活用してガイドライン改訂を行った。ガイドライ

ン作成に関わっていただいた先生方に深謝申し上げます。 

・ガイドラインの各 CQ について論文化を検討中。長期予後について矢本先生が

論文化した。CQ11 は論文化を検討。CQ12 は味村先生が投稿準備中。他にも正

畠先生、照井先生が日本小児外科学会でガイドラインについて発表した。CQ13

は最終確認中。ガイドライン改訂版の英文化は、伊藤先生が手挙げされた。 

・5年毎に改訂していくとすれば、2024 年には準備を始めるか検討。FETO の適

応は議論がある。日本では FETO を 26 例に施行して 50%くらいの生存率。FETO

の適応、時期、抜去時期（施設）、デバイスの問題、先進医療へ持っていく

か？検討が必要。 

Ⅳ．患者会設立支援・アンケート調査結果（5 分）  近藤琢也先生 

・患者アンケート調査を行った。患者さんの声としては疾患情報や治療情報が欲

しいという声が多かった。認知度が低いという事がわかった。患者さんへパンフ

レットをお配りしている施設も半数程度あった。パンフレットを希望される方は

永田または寺川代表へご連絡頂く。 

Ⅴ．現在進行中の JCDHSGの研究(資料 2)（10 分）  永田公二 
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・米田先生の予後予測論文は Pediatric Pulmonologyへ提出中で Major review

で帰ってきた。 

・丸山先生は ED tube の論文を検討中。岡崎先生、矢本先生は不在。今西先生は

LBWの論文を Neonatologyへの投稿を検討中。 

・正畠先生（気胸）、田附先生（胸郭変形）、永田(治療標準化)、近藤先生

（sac）は追加なし。河野先生は PSI JSPS Issue で受理されている。石井先生

（心疾患）は照井先生からデータをもらう。 

・欠損孔予測は CDH International Symposiumで発表。胎児 MRIは未定。 

・解析テーマについては今後も手挙げ式で随時募集中。 

Ⅵ．CRF 改訂・データ削除・新規データ追加(10 分)  照井慶太先生 

・REDCap データ登録は 1124 例のデータが集積されている。随時データクリーニ

ングを実施していく。年間 70-80 例の CDH症例が登録されている。入力項目変更

がある。必須入力項目と入力不要項目がある。心機能評価の入力項目については

心機能分科会で検討して頂く。 

Ⅶ．国際共同研究進捗と倫理審査 （10 分）  永田公二 

・米国との国際共同研究を開始して米国のデータも頂いたが、DUA 契約が切れて

いた。以前は、１対１の施設対応で倫理審査と DUA 契約を通していたが、今後は

多機関共同研究で九大を親施設として倫理審査を通す予定。論文を書く際には自

施設で倫理審査を行う施設もある。今後、永田から多機関共同研究の案内を皆様

へメールで連絡する。 

Ⅷ. 循環器分科会報告（10 分）    稲村 昇先生 

小児循環器科医、新生児科医を中心に心機能に特化した臨床研究を計画してい

る。簡便でどこでも出来る研究（四腔断面で両心房・心室の評価）と Speckle 

tracking法や 3Dエコー法などのハイスペックな研究を考えている。将来的には

検査を標準化して REDCap登録の更新を視野に入れている。測定のタイミングは

現行のタイミングで行う予定である。稲村先生にエコー動画を送って解析して頂

く事も考えている。 

Ⅸ．長期予後分科会報告（10 分）    永田公二 

長期予後に関しては、発達障害、ASD、ADHD などの検査自体に様々な検査があ

り、統一されていない。臨床心理士のマンパワー不足もある。まずは標準検査項

目（1.5歳、3歳、6歳）の入力から導き出されるデータの検討を行う。 

Ⅹ．CDH Database と DPC linkage研究（10 分）  小林 徹先生 

小林先生に AMED 小林班の概要（基盤的な周産期関連リンケージデータベース構

築）について、説明して頂いた。DPC データと CDH研究データをリンクする予定

で成育、大阪母子、千葉からデータを収集し、九大も追加予定。DPC データ、医

科レセプト、CDH データを連結する。暫定的結果として、DB 連結は可能、2015

年 4月以降の縦断的追跡が可能。DPC の方が縦断的追跡が可能な可能性がある。

データの一致について、出生日、体重などはほぼ一致していた。医療内容の詳細
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については薬剤使用状況に関しては DPC がやや正確。在宅医療については確認

中。医療費について、1例あたり約 600万円くらいかかっている可能性がある。

FETO に関しては重症度を補正する必要があるが、FETO の費用対効果として、増

分費用効果比（ICER）を算出する事で治療効果を医療費の差として検出する事が

出来る可能性もある。簡単ではないため専門家に入って頂く必要がある。 

まとめると、本研究は、１）医療ビッグデータを研究利用可能、２）遠隔期にお

けるレアアウトカムの把握に有用、３）医療経済評価という政策研究の「武器」

が増える可能性がある。今後、遠隔期データや患者レポートアウトカム、施設間

移動の際のデータ抽出などに利用できる可能性がある。将来的には、周産期デー

タベースと連結して、母体情報との連結や CDH重症度や合併症との相関を加味し

た医療費を検証していくための有用なデータになる可能性がある。 

Ⅺ．現在進行中の研究計画のプレゼンテーション（議論含む：10 分×7) 

□ED tube に関する研究について    丸山秀彦先生 

→論文は 6/5 にコメントを貰い、修正されている。 

□肺動脈径と CDH の予後     岡崎任晴先生 

→データは揃った。論文にして投稿予定。 

□早産児における CDH の短期予後    今西洋介先生 

□心形態評価      矢本真也先生 

→「長期予後」について Childrenに投稿し受理された。心形態評価につい 

ては、今後検討する。 

□Japan Protocol      永田公二 

→日小外で protocol 前後の治療・予後について比較した。この結果は 

protocol 論文という形で報告する。今後の AMED研究は標準化前に同じ治 

療をした施設と後に治療を変更した施設があるので、生物統計家の先生を 

交えて解析デザインを詰めて前向き研究として出すと良いのではないか？ 

とのご意見を頂いた。 

□長期合併症      田附裕子先生 

→6歳時のデータが揃ってきている。漏斗胸や胸郭非対称は主観的なデータ 

であるため、項目の標準化をしていかなければならない。胸腔鏡と openで 

重症度を揃えて出してはどうか？とのご意見を頂いた。 

□心疾患合併 CDH に関する検討    石井 良先生 

→これから症例を収集していく予定。 

Ⅻ．開会のご挨拶（5分）     臼井規朗先生 

→本研究グループは益々の発展が期待され、多くの論文が出るだろうとの激

励を頂いた。奥山先生から 6月 3 日（土）の日本小児外科学会について会告

があった。海外からの招待演者、患者会の寺川先生の講演も予定されてお

り、本研究グループへの協力要請があった。 

20：30－ 終了 （文責：近藤、永田） 
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令和3年度厚生労働科学研究費補助金 

【難治性疾患等克服研究事業（難治性疾患克服研究事業）】 

「呼吸器系先天異常疾患の診療体制構築とデータベースおよび診療ガイドライン 

に基づいた医療水準向上に関する研究」 

令和4年度 第 2 回 先天性横隔膜ヘルニア研究グループ web会議 

日 程：令和 5 年 2 月 10 日 19:00～21:00 (2 時間)  (最大延長 2.5 時間) 

CiscoWebEx  ミーティング番号（アクセスコード番号）：2516 421 3668 

ミーティングパスワード        ： wWsPgpk8N63 

参加者：臼井、奥山、照井、早川、山本、伊藤、甘利、矢本、稲村、鈴木、白石、豊島、

神保、青木、岡崎、井上、永田（弾）、今西、小林、清水、田附、梅田、丸谷、丸山、和

田、矢崎、勝又、佐藤、永田、近藤 

【議題】      司会 永田公二 

19:00 －開始予定－ 

Ⅰ．開会のご挨拶（5分）     臼井規朗先生 

Ⅱ．前回議事録の確認・来年度メンバー(資料）（10 分） 永田公二 

  退会メンバー・新規メンバーからのご挨拶、Authorship 

Ⅲ．JCDHSGデータ整理、REDCap データ登録(10 分)  照井慶太先生 

Ⅳ．今年度受理された論文紹介（5分）   近藤琢也 

Ⅴ．分科会報告（20 分）     永田公二 

国際共同研究（永田）、循環器分科会（稲村先生）、長期予後（豊島先生） 

Ⅵ．本邦におけるFETOの適応参加施設 （15分）  和田誠司先生 

Ⅶ．現在投稿中の JCDHSG 研究     永田公二 

現在進行中の研究計画のプレゼンテーション（議論含む：5 分×7) 

□ED tube に関する研究について    丸山秀彦先生 

□肺動脈径と CDH の予後     岡崎任晴先生 

□早産児における CDH の短期予後    今西洋介先生 

□心形態評価      矢本真也先生 

□Japan Protocol      永田公二 

□長期合併症      田附裕子先生 

□心疾患合併 CDH に関する検討    石井 良先生 

Ⅷ．新規研究計画（10分）     永田公二 

  □呼吸器（伊藤先生） □手術時期（矢本先生） 

Ⅸ．患者会支援（5分）     永田公二 

Ⅹ．閉会のご挨拶（5分）     臼井規朗先生 

21：00－ 終了予定 
（計 120 分）最大延長 21:30 まで 
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以下議事録 

【議題】      司会 永田公二 

Ⅰ．開会のご挨拶（5分）      

 臼井先生より開会のご挨拶をいただき、第 2回班会議が開会した。 

Ⅱ．前回議事録の確認・来年度メンバー 

(資料：「0. 令和 4年度 第 1回 JCDH 研究グループ web 会議議事録」「2-1. 【R4 年→

R5 度 JCDHSGメンバー】」） 

永田先生より次年度の研究班構成員の変更のご報告があった。 

次期研究代表者の照井先生よりご挨拶。 

早川先生、山本先生、甘利先生、白石先生よりご挨拶。後に伊藤先生、佐藤先生よりご

挨拶があった。施設代表者の変更に関しても報告された。 

○Authorshipに関して（別途資料あり）  

研究班名は、英名“Japanese CDH Study Group”、和名「日本先天性横隔膜ヘルニア研

究グループ」で統一することが確認された。各研究内容に応じて。筆頭著者と共著者の

人数に関して、報告あり（別途資料有）国際共同は Matt、Ashley、CDHSG１名の計３名

を追加する。 

○共著者のルールに関して 

・論文作成時期により代表者が交代の可能性があり、論文作成者の意思による共著者追

加を全てのもので認めてもいいのではないか？ 

→あくまでも基本はこのルールで、原則に外れるが論文作成への contributionを考慮

して追加する場合は、個別で審議することで対応する。 

・共著者の人数制限がある雑誌は少ないのでは？ 

→雑誌により共著者人数制限があることもあり、このルールで行う。 

○投稿前の高覧のルールに関して 

校閲は共著者だけでよいのではないかとする意見もあるが、様々な意見を出してもらえ

るというメリットもあり。 

→資料内の条件で問題なし 

○多機関共同研究について永田先生より報告 

（資料：2-2. JCDHSGの多機関共同研究について） 

 多機関共同研究（分科会）を立ち上げる際に必要な倫理審査の手続きに関して報告が

された。分科会立ち上げの際には、分科会の親施設が資料の流れに従って手続きを進め

る必要がある。 

Ⅲ．JCDHSGデータ整理、REDCapデータ登録 

（資料：20230210 班会議資料 REDCap） 

照井先生よりご報告があった。 

 2021 年分まで終了し、1124例使用できる。2021 年の集計報告、年間で 87 例であっ

た。施設ごとのデータを要する際には照井先生に依頼することで提供可能。 
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 初期登録はシンプルに、分科会施設が詳細データを収集することが、負担軽減の案と

考えている。 

Ⅳ．今年度受理された論文紹介 

（資料：3. JCDHSGの業績（2022）） 

永田先生より、今年度受理された 4論文の報告、紹介がなされた。照井先生より、論

文追加を指摘され、計 5論文が 2022 年に accept された。 

Ⅴ．分科会報告 

○国際共同研究 

阪大と九大で一つずつ担当。阪大の正畠先生の論文は既にできているため共著者、投稿

誌については個別に議論する。 

Sacの研究は、日小外学会で報告した後に JSPS Japan Issueへの投稿を考慮している。

Tim Jancelewicz先生が sacの研究に参加され、出生前診断された CDH の sacに関して

検討をされている。 

○循環器分科会 

稲村先生よりご報告。多機関共同研究で倫理委員会の承認済。手続きを進める。 

2 月中にキックオフミーティング、早ければ 4 月から研究開始。4腔断面を撮影して送

付。内容を稲村先生・豊島先生で解析して、各施設にお返しする予定。Outcome を生死

のみにしても 200例程度必要になる。豊島先生より補足。動画が撮影できれば良いの

で、4腔提出はどの施設でもできる。3D撮影に関しては技術が必要。 

○長期予後 

豊島先生よりご報告。前向き研究の方向性を検討するための研究と位置づけている。 

フォロー率 40％以上の施設、2010～2016の症例で検討。DQ70未満の遅滞症例のみでは

数が少なくなる。DQ85で切って検討予定。 

○DPC linkage 

来年度以降に進捗を伺う。 

Ⅵ．本邦における FETOの適応参加施設  

 和田先生より胎児治療学会の報告内容から FETOに関する報告がなされた。FETOの適

応、日本で施行した FETO26 例のまとめ、今後の課題について議論した。日本で成育以

外で FETOをするとすれば、症例数的に 3-4施設だろう。現在は、適応症例（o/eLHR25%

以下）であれば成育で FETO 可能。保健は未収載。収載するためには、まず先進医療に

する必要あり。費用は麻酔・入院費。手技料なし。一部研究費から費用を賄っている。 

FETOに期待して治療を行った家族は、期待も大きい。出生後治療における ECMOの使用

について、FETOとセットで考えていく必要があるとの意見あり。FETO で肺が大きくな

る症例とならない症例の違いに関しては、現時点では不明。o/eLHR15%未満の症例の予

後は厳しい。適応症例が少ない現状と、測定者・測定施設間の o/eLHRの評価差は大き

い。機器による差も大きい。FETOの症例における、RNA 計測で予測できるとした報告も

あり、そもそも発生が違うのではないか。将来的に FETO適応の判断に使えるかもしれ
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ない。成育医療センターから施設やメンバーについてお声掛けいただき、後日、FETOに

関するミーティングを別途行うこととなった。 

Ⅶ．現在投稿中の JCDHSG研究    

現在進行中の研究計画のプレゼンテーション 

□ED tube に関する研究について    丸山秀彦先生 

JPS 投稿中。Revise作成中。 

□肺動脈径と CDH の予後     岡崎任晴先生 

Neonatology→Reject。 J Perinatology 投稿中。 

□早産児における CDH の短期予後    今西洋介先生 

早産の検討。Arch. Dis. Child.→Reject 他の論文へ投稿中。 

□心形態評価     矢本真也先生 

周産期新生児学会に発表。追加データ含めて検討した。 

今回の発表後に論文化予定。 

□Japan Protocol     永田公二 

記述論文で作成。PIに向けて準備。 

□長期合併症      田附裕子先生 

胸郭変形の中では、漏斗胸が最多で、側弯が続く。手術症例は 8例と少ない。 

□心疾患合併 CDH に関する検討    石井 良先生 

来年度以降に進捗を伺う。 

Ⅶ．新規研究計画 

□呼吸器（伊藤先生） 

HFOの検討。2017-2021 247 例。背景は有意差なし。人工呼吸期間や NO 使用期間などで

有意差あり。Best OIに関しては HFOと CMVでは MAPが同じではないので検討が必要。

HFO-CMVスイッチの症例に関してもどのような状況でスイッチがおこったかはわからな

いため、これらについては理論武装が必要。今後、項目の調整や調整因子の検討につい

ては、大藤先生に相談する予定。  

□胸腔鏡手術と再発の関連性（矢本先生） 

欠損孔サイズなどの通常検討する項目では有意差は確認している。再発形式も盛り込み

たいと考えており、必要に応じて追加データを収集したい。 

Ⅷ．患者会支援（5分）     永田公二 

寺川先生より合併症ハンドブックの校閲依頼が来ている。来年度は、日本小児外科学会

に寺川先生ご参加予定。患者会雑誌「こもれび」への寄稿依頼が来る際にはご協力をお

願いした。 

 

Ⅹ．閉会のご挨拶 

 臼井先生より閉会のご挨拶があり、閉会となった。 

 

（文責：近藤、永田） 
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先天性横隔膜ヘルニア研究グループ 第 1 回⼼機能研究会議議事録 
2022 年 1 ⽉ 5 ⽇ 18 時〜 
 
1. ⼼機能研究に関するこれまでの経過解説                稲村 昇 

JCDHSG における⼼機能評価の経緯と今後の⼼機能研究に関する概要を解説した。 
2. CDH の⼼機能評価                          ⽯井 良 

CDH の⼼機能と予後について⽂献的考察をもとに概説した。 
3. CDH の右室機能評価                         豊島勝彦 

検者間の格差がないような簡便な指標設定とスペックルトラッキングの有⽤性、スト
レイン測定の有⽤性について⾃験例をもとに解説した。 

4. 今後研究班で必要な研究に関する提⾔      
今後、研究班の中でどのような研究が可能か議論した。 

5. その他 
 （⽂責 稲村） 

 
先天性横隔膜ヘルニア研究グループ 第 2 回⼼機能研究会議議事録 
2022 年 3 ⽉ 31 ⽇ 18 時〜 
出席者 稲村 豊島 ⽯井 永⽥（弾）早川 伊藤 ⽢利 勝⼜ 永⽥（公） 
 
審議内容 
1. ⽶国 CDHSG の左右室サイズ、左右⼼室機能の評価⽅法について 

1, 正常 | 2, 異常 | 3, 不明といった評価ではなく基準値が必要 
これまで報告されている左右室サイズについて⽂献検索を⾏って使⽤できるものがあ
れば使⽤する 
左右室サイズについて使⽤できる既存の研究が無ければ正常値を作成する 

 
2. 現状での左右⼼臓機能の評価⽅法について報告があった 

左右⼼臓機能は現状ではスペックルトラキング法、組織ドプラ法などがあるが真新しい
ものは少ない 
3 次元ドプラ法により⼼室容積に関しては新しい⽅法である 
 

３．研究の進め⽅について 
エコー機種が同じ施設で⾏う⽅が良い 
検者間格差を少なくする⼯夫が必要 計測⽅法の講習  
画像を転送し解析者を絞る 
臨床に役⽴つ研究が必要 
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 肺低形成と⼼室のサイズ 
 ⼿術のタイミングと⼼臓機能 
 術後の⼼機能がどのように完全しているのか 
 ⾎管拡張薬の前後の⼼機能 
 
研究の内容については意⾒をまとめることはできなかったが、⼼機能の研究はスペック
ルトラキング法、組織ドプラ法、3 次元ドプラ法が良いのではないか 
次回の会議までに以下の事をメールでやり取りし解決する 
１．これまで報告されている左右室サイズについて⽂献検索 
２．臨床に役⽴つ研究デザイン 
 
メールでの検討を繰り返し、次回開催⽇を決定する。 

 （⽂責 稲村） 
 
先天性横隔膜ヘルニア研究グループ 第 3 回⼼機能研究会議議事録 
2022 年 6⽉ 23 ⽇ 18 時〜 
出席者 稲村 豊島 ⽯井 永⽥（弾）早川 伊藤 ⽢利 勝⼜ 永⽥（公） 
 
審議内容 
1. 照井先⽣、永⽥（公）先⽣から研究の⽬的について説明があった。 

現在 CDH で解明されていない点（肺胞、肺⾎管、⼼機能）への多施設での共同研究が
望まれている。 

2. 豊島先⽣から CDH ⼼臓機能評価に関するアンケート報告があった。 
新⽣児科医が⼼エコー検査を⾏っている施設が最も多く、どの施設でも計測しているの
は LVDD(Mモード)と Rと PDAの⾎流⽅向であった。ストレインなどやるには機種の
ベンダー間の違いが問題になりそう。 
3D エコーでの評価が可能な施設は、神奈川、九⼤、名⼤の 3 施設であった。 

3. 稲村からRed CAPを使⽤する研究⽅法について紹介があった。 
  4CVの形状計測であるが、⼤きな反対意⾒は無かった。 
4. 研究の進め⽅について 

稲村提案の形状計測と豊島先⽣提案の 3D 計測の 2 つを中⼼に考える。 
稲村案は全施設、豊島案は神奈川、九⼤、名⼤から始める 
各案の研究計画書を作り、多機関共同研究で進める。 

5. その他 
検者間格差を少なくする⼯夫が必要 計測⽅法の講習  
現状の Red CAPで不要な項⽬の削除臨床に役⽴つ研究が必要 
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次回 8 ⽉開催までに研究計画書を仕上げる。 

⽂責 稲村 
 
先天性横隔膜ヘルニア研究グループ 第 4 回⼼機能研究会議議事録 
2022 年 7⽉ 6⽇ 18 時〜 
 
1. 現在 CDH で解明されていない点（肺胞、肺⾎管、⼼機能）への多施設での共同研究が 
望まれている。 
臨床に役⽴つ研究デザイン 
 

2. 現状での左右⼼臓機能の評価⽅法について報告があった 
左右⼼臓機能は現状ではスペックルトラキング法、組織ドプラ法などがあるが真新しい
ものは少ない 
3 次元ドプラ法により⼼室容積に関しては新しい⽅法である 
⼼機能評価の論⽂は単施設が多く、主要評価項⽬も⽣命予後に関するものがほとんど 

 
3. CDH の⼼エコーの現状調査 
  新⽣児科医が⼼エコー検査を⾏っている施設が最も多く、どの施設でも計測している 
  のは LVDD(Mモード)と Rと PDAの⾎流⽅向であった。ストレインなどやるには機 

種のベンダー間の違いが問題になりそう。 
3D エコーでの評価が可能な施設は、神奈川、九⼤、名⼤の 3 施設であった。 

 
4. 研究の進め⽅について 
最新の⼼機能評価 
エコー機種が同じ施設で⾏う⽅が良い 
豊島先⽣提案の 3D 計測を測定可能な施設で⾏う 
臨床に役⽴つ研究 
稲村案（４CVを中⼼とした左右⼼房・⼼室の形態）と CQとの⽐較 
 
各案の研究計画書を作り、多機関共同研究で進める。 
検者間格差を少なくする⼯夫が必要 計測⽅法の講習  
画像を転送し解析者を絞 
 

5. Red Capの⼊⼒項⽬の再検討 
⽂責 稲村 



区

分

■臨床研究 (□遺伝子解析含む)

□治験 (遺伝子) □その他

西暦 2023年  1月  17日

審査結果通知書

研究責任者 丸谷 怜 殿
近畿大学医学部倫理委員会

大阪府大阪狭山市大野東377-2

倫理委員会委員長 光冨 徹哉
[押印省略]

審査依頼のあつた件についての審査結果を下記のとおり通知いたします。

受 付 番 号 R04-210

研究課題名
新生児横隔膜ヘルニアの循環管理に役立つ心performanceに 関する多機関共同
研究

審 査 事 項
(審査資料 )

■臨床研究の実施の適否 (新規審査申請書 (様式1))

□臨床研究に関する変更 (変更申請書 (様式4))

□継続審査 (実施状況 (進捗)報告書 (様式5))
□安全性情報 (安全性情報等に関する報告書 (様式7))

□重篤な有害事象等

(□重篤な有害事象に関する報告書 (様式3))

(□予期できない重篤な有害事象報告 (様式9))

□臨床研究実施計画書か らの逸脱

(□緊急の危険を回避するための臨床研究実施計画書からの逸脱に関する報告書 (様式 10))

(□研究計画書からの重大な逸脱 (緊急の危険回避の場合を除く)に関する報告書 (様式 11))

□その他 (   )

審 査 区 分
□委員会審査 (審  査 日 :西暦  年 月 日)
■迅 速 審 査 (―括審査) □届出 (研究代表機関による一括審査済み )

審 査 結 果
■承   認
□届出を受理

□変更の勧告 □不 承 認
□既承認事項の取消 (臨床研究等の中止又は中断を含む )

「承認」以外の

場合の理由等

備    考

西暦 `2″_3年 / 月/2日
研究責任者 丸谷 怜 殿

依頼のあつた臨床研究に関する審査事項について、上記のとおり決定しましたので実施を許可いたします。

近畿大学医学部長

「
Ｅ

ｒ
ト松オ寸 到
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区

分

■臨床研究 (□遺伝子解析含む)

□治験 (遺伝子) □その他

西暦 2023年  1月  17日

氏 名 職業、資格及び所属 委員区分 出欠 男 女 備考

光冨 徹哉 近 畿 大 学病 院 Klndal Hospital Global Research
A‖ iance Center(KHGRAC)セ ンター長 特任 教授

A
④

○ 男 委員長

西尾 和人 近畿大学医学部ゲノム生物学 教授
A
④

× 男 副委員長

梶 博史 近畿大学医学部再生機能医学 教授
A
④

× 男 委員

奥村 二郎 近畿大学医学部環境医学・行動科学 教授
A
④

× 男 委員

菰池 佳史 近畿大学医学部外科学 (乳腺分泌外科部門)教 授
A
④

× 男 委員

中川 和彦 近畿大学医学部内科学 (腫瘍内科部門)教 授 A
④

× 男 委員

吉村 一宏 近畿大学医学部泌尿器科学 教授
A
④

× 男 委員

土屋 孝次 近畿大学法学部 教授
BD
②③

× 男 委員

林 真貴子 近畿大学法学部 教授
BD
②③

× 女 委員

加藤 容子 近畿大学農学部 教授
AD
②③

× 女 委員

西郷 和真 近畿大学病院 (遺伝子診療部)准 教授
A
④

× 男 委員

川井 太加子 桃山学院大学社会学部 教授
CD
①②③

× 女 委員

福岡 正博 和泉市立総合医療センター 名誉総長
AD
②③

× 男 委員

注)委員区分については以下の (A)～ (D)および (①)～ (④)の区分により英語と番号で記載する。
(A)医学・医療の専門家等、自然科学の有識者
(B)倫理学・法律学の専門家等、人文・社会学の有識者
(C)研究対象者の観点も含めて一般の立場から意見を述べることができる者
(D)倫理審査委員会の設置者の所属機関に所属しない者が複数含まれていること
※上記A～ Dは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基づく
(①)非専門委員
(②)実施医療機関と利害関係を有しない委員 (①に定める委員を除く)
(③)臨床研究審査委員会の設置者と利害関係を有しない委員 (①に定める委員を除く)
(④)①～③以外の委員
※上記①～④はGCP省令に基づく

出欠については以下の区分により記号で記載する。
○ (出席し、かつ当該臨床研究に関与しない委員 )
― (出席したが、当該臨床研究に関与するため審議及び採決に不参加の委員 )
× (欠席した委員 )

本倫理委員会は、倫理委員会の標準業務手順書及び「人を対象とする生命科学・医学系研究に関する
倫理指針」 (令和3年 3月 23日  文部科学省・厚生労働・経済産業省)に従って組織され、活動している
ことを確認し、保証いたします。

倫理審査委員会委員出欠リスト
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【R04-210】 「新生児横隔膜ヘルニアの循環管理に役立つ心performanceに 関

する多機関共同研究」

別紙 :一括審査対象の共同研究機関一覧

No. 研究機関 研究責任者

九州大学 永田 公二
つ

こ 慶應義塾大学 佐藤 泰憲
つ
０ 国立成育医療研究センター 甘利 昭―郎
４

． 神奈川県立こども医療センター 豊島 勝昭
仄

υ 千葉大学医学部附属病院 奥主 健太郎
´
０ 大阪大学 石井 良
７
‥ 大阪母子医療センター 石井 陽―郎
０
０ 名古屋大学医学部附属病院 早川 昌弘

(2023年 1月 17日 現在 )

以上

資料2-4
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令和2年度厚生労働科学研究費補助金 

【難治性疾患等克服研究事業（難治性疾患克服研究事業）】 

「呼吸器系先天異常疾患の診療体制構築とデータベースおよび診療ガイドライン 

に基づいた医療水準向上に関する研究」 

令和2年度 第1回 先天性横隔膜ヘルニア研究グループ分科会(長期予後)web会議 

 

日 程 ： 令和 3年 1月 12 日 18:00～19:00 (水)(最大延長 19:30 まで) 

参加予定者：甘利昭一郎、豊島勝昭、伊藤美春、早川昌弘、今西洋介、荒堀仁美、井上普介、 

永田公二 

【議題】      司会 永田公二 

18:00－ 

Ⅰ．開会の挨拶（3分）      永田公二 

Ⅱ．長期予後に関する JCDHSG の現状とレビュー（10 分）  永田公二 

Ⅲ．各施設の現状と問題点（5分×6施設）  成育：甘利先生 

          神奈川こども：豊島先生 

            名古屋：伊藤先生 

           阪大：荒堀先生 

         大阪母子：今西先生 

         九州大学：井上先生 

Ⅳ. 今後のフォローアップ計画・他施設共同研究計画(10 分) 永田公二 

Ⅴ．担当者手挙げ（5分）     永田公二 

 

Ⅵ. 閉会の御挨拶(2 分)        名古屋：早川昌弘先生 

 

19：00－ 終了予定 

（計 60 分）最大延長 19:30 まで 

 

【議事録】       

18:00－ 

Ⅰ．開会の挨拶（3分）      永田公二 

Ⅱ．長期予後に関する JCDHSG の現状とレビュー（10 分）  永田公二 

CDH診療ガイドラインのCQ10には複数の診療科におけるフォローアップがすすめられている 

ものの、JCDHSGでは6施設しかなく統一されたものはない。世界的にもfollow-upプロトコー 

ルがある施設は全体のは約20%程度にとどまる。小学校に入学する時期にECMOを使用された 

症例の神経学的予後をみた報告が多い。日本においても小学校入学時期に決められた検査 

で他施設共同研究をおこなう方針にしていきたい。現在の各施設の年齢、発達検査法につい 

てまとめてみた。 

Ⅲ．各施設の現状と問題点（5分×6施設）   
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名古屋：早川先生、伊藤先生 

フォローアップは小児科と小児外科と一緒に行っている。3名でフォローしている。

1.5,3,6 歳はフォローアップ研究会で決められたものなので皆合意できると思う。神経学

的所見や身体的発達はフォローしたい。研究のフォローアップとともに診療の質をきちん

と担保することは重要。心臓や腎臓は小学校から生活管理表があるが、肺はない。呼吸器

のフォローアップにおける注意書きが作られれば非常に良い。発達障害のある子を事前に

pick up して療育につなげるような体制が出来れば良い。 

九大：井上先生 

発達検査枠、臨床心理士のマンパワーにより、現状は枠がいっぱいの状態。他診療科や疾

患グループで共通認識を構築して抜けがないように検査をしていく必要がある。療育施設

へ行く患者さんには療育施設で発達検査をするように言っているがきっちりと時期や検査

を決めて行うのであれば九大で検査する事は可能。 

成育：甘利先生 

あまり他の施設大差はないが新生児科は 3歳までで終わる事が多い。3歳以降は外科がフ

ォローする事が多かったが最近は前向きでデータを追いかけ始めた。結果説明をするた

めに後日来院してもらっているので他の受診日と併診にしているが、来院回数が増える

事を煩わしく思う家族もいる。M-CHATは実施可能。AQ,ADI-R,Vineland-Ⅱ,PARSTR,ADHD-

RS は可能だが 2枠。Connersは保険算定出来ない。ADOS-2 は医師ならできる。 

千葉大学：照井先生 

千葉大学病院は、近隣に発達センターがあるため発達評価ができない。プロトコールを

決めてする事は出来ていない。 

府立母子：臼井先生 

小児外科の患者さんは臼井先生がフォローしている。未熟児の発達プロトコールに小児

外科（CDH、食道閉鎖、鎖肛）と循環器疾患を入れている。10M,1.5 歳,3 歳,6 歳が入る。

6歳が K 式になっている。治療に直結しない機能的検査はしていない。複数の診療科が一

緒に診察する外来診療は難しい。 

阪大：荒堀先生 

フォローアップ医師は 3名でフォローアッププロトコールはない。1.5 歳まではフォロー

しているが、REDCDap が始まってからは長めにフォローしている。発達検査は 2歳前後に

M-CHAT、3歳で K 式、以後は気になる子だけフォローしていた。半年から 1年前に検査枠

を確保している。循環器、呼吸器は各々の診療科でフォローしている。 

神奈川こども：豊島先生 

基本的には 2013 年頃から早産児と同じフォローアップをしている。発達検査は 1.5,3 歳

で K 式,6 歳,9歳で WISC を行っている。フォロー数は年間 8人くらいで 3人に 1人は基

礎疾患がある。心理士さんの負担にはなっていない。外科疾患の発達検査のフォローア

ップモデルとして CDH を考えている。基礎疾患をみつけてそのフォローが必要。遅滞は

あまりなくて境界領域をみつけるのが重要。小学校の高学年でトレッドミルで負荷検査

をしているが CLD と比較して良い印象をもっている。学習支援を考慮して 7-8 歳で
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ADHD、読み書きスクリーニングをして学習支援につなげている。Vinelandは割と時間が

かかるので大変だが、Barleyの一環に入る可能性がある。療育では田中ビネーをする事

が多い。フォローアップは検査後に支援する事が重要だと思うが、あまり項目を増やす

事は良くないと思っている。臨床心理士さんへのフィードバックをしてチームとして機

能するようにしたり、研究費で非常勤の方を雇用したりしている。新たな取り組みはし

たいと考えている。家族への発達検査のフィードバックは、臨床心理士さんのコメント

を用いたり、グレーゾーンの取り扱いをどうするか、名古屋では発達フォローを担当す

る部署がある。小児医療をしている人には学校までで社会的サービスが終わるため、そ

の後の受け皿を社会的にも考えていく必要がある。 

Ⅳ. 今後のフォローアップ計画・担当者手挙げ（5分）    

 1.5 歳、3歳でＫ式、6歳で WISC が一般的かと思われた。施設の体制やチーム体制の構

築が必要であり、今後も何回かテーマを決めて話合う必要がある。長期フォローの際の

注意事項を作成できれば患者さんにとって有効かなと思うので、そのためのデータ整備

が必要だと思う。新生児の先生がリードして頂ければと思うが、今のところ CDH のフォ

ローは永田が担当する。1年くらいかけて徐々にどのようなフォローアップを行い、体制

を整備していくかを考えていく。 

19：30－ 終了 

(分責：永田) 
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令和2年度厚生労働科学研究費補助金 

【難治性疾患等克服研究事業（難治性疾患克服研究事業）】 

「呼吸器系先天異常疾患の診療体制構築とデータベースおよび診療ガイドライン 

に基づいた医療水準向上に関する研究」 

令和2年度 第2回 先天性横隔膜ヘルニア研究グループ分科会(長期予後)web会議 

 

日 程 ： 令和 4年 11 月 10 日 19:00～20:00 (水)(最大延長 20:30 まで) 

参加予定者：青木宏諭、荒堀仁美、甘利昭一郎、伊藤美春、井上普介、今西洋介、臼井規朗、

奥山宏臣、近藤琢也、柴田優花、照井慶太、豊島勝昭、永田公二、早川昌弘 

 

【議題】      司会 永田公二 

19:00－ 

Ⅰ．開会の挨拶（3分）      永田公二 

Ⅱ．前回議事録の確認（3分）     永田公二 

Ⅲ．コンセプトシートについて    神奈川こども：豊島勝昭先生 

      

Ⅳ. REDCap からみたフォローアップの現状    神奈川こども：豊島勝昭先生 

Ⅴ．今後の方向性について     永田公二 

Ⅵ. 閉会の御挨拶(2 分)         早川昌弘先生 

 

20：00－ 終了予定 

（計 60 分）最大延長 20:30 まで 

 

【議事録】 

出席者 
豊島、早川、奥山、臼井、照井、伊藤、勝又、井上、柴田、荒堀、齋藤、永田、近藤 
 
○前回会議の議事録の確認が行われた。 
○フォローアップの現状報告 
豊島先生より Redcap データの解析に関して、3 歳時の発達検査 2０5 名のデータ提示あり。 
ＤＱカットオフ 85：出生体重、Apgar 1/5、入院期間、経管栄養、酸素、肺血管拡張薬で有意

差あり 
ＤＱカットオフ 70：右、入院期間、経管栄養、聴覚異常に有意差あり 
項目別：右、肝挙上なし、羊水過多なし、Terui 分類の重症で有意に低下 
院内/院外出生、胃の位置では有意差なし 
 
追加の項目として、SGA の割合、重症度との挿管、背景疾患などの追加が必要。 
重症度に関しては、項目調整必要。 
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Best OI、Apgar score を含む Terui 分類(出生後重症度評価)で差が出ている点は、出生前の重

症度予測因子とは別の因子が発達に影響する可能性があり、非常に興味深い。 
Permissive hypercapnea の影響は？→CO2 の値も考慮してはどうか。 
神奈川単施設のデータでみても、必ずしも重症例の発達が悪いわけではない。 
本研究は Terui 分類の論文の長期予後という発表としてもよいかもしれない。 
重症度に関連しないという点からは、低酸素脳症、気管軟化などの影響を考慮する必要がある

かもしれない。6 歳時で発達が改善する例もあり、6 歳時の発達検査で検討できるとよい。WISC
で検討できる点でも世界的に通用しやすい。 
ADHDスコアも調べたいが、項目が増えると欠損も増えるので、ある程度のところで見切りを

つけ、今回は 3 歳時点のＤＱで検討。 
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○コンセプトシート 
豊島先生よりコンセプトシートに関して説明。 
Terui 分類に引き続く論文という体裁で作成している。 
3歳時のフォローアップ率が低すぎると論文作成時に指摘されるため施設を絞り 50%程度→さ

らに期間を 2010-2016 に絞り 64%となった。64%は、既報の論文と比較しても遜色はない。

Genetic な問題が関係すると発達検査の意義が少なくなるため、isolated で検討する予定。Non-
isolated は 3 歳までの予後が悪く、生存例では重症例が淘汰されてしまい、症例数不足の影響

が強く出るため有意差がなくなる可能性がある。 
複合アウトカムでの検討を予定していたが、意味があるか？発達遅滞に加え、死亡、視覚障害、

聴覚障害、脳性麻痺の 5 項目を入れている。既報では発達検査、QOL スコアでの評価が多い

が、複合アウトカムでの報告はないが、複合アウトカムを採用する必要があるか検討が必要。

DQ カットオフ値は 85や 70 の論文がある。 
先行研究で、関連が指摘されている項目での調整が必要。 
 
①検討対象の症例に関して 
・シンプルに検討するなら left-isolated を対象とする。 
・6 歳の発達検査結果がある症例ではどうか。 
 →社会経済的背景の情報が抜けていると英文誌へ投稿する際には指摘される可能性あり。そ

の点を考慮して、あえて 3 歳までにして検討することも選択肢ではある。 
・重症例のほうが、発達が悪くなる先入観なしで検討対象を選択する。 
・発達に影響する変数の調整が必要（ＣＬＤの有無など新生児領域でリスクとされる因子） 
・ＤＱのカットオフ地は？→85 とできるのが良い。 
・教科書的には発達遅滞とならない染色体・遺伝子異常は除外するか？ 
 →次回会議までに実際の症例数を見て検討。 
 
②Outcome の設定、検討の方法に関して 
・早産・低出生体重児の論文では複合アウトカムにしている論文も多く、複合アウトカムのほ

うが結果は出やすい（有意差がつきやすい）。 
・照井先生の検討では、死亡に加え長期入院を複合アウトカムとして検討して結果を出した。

しかし、今回の発達の検討では、死亡は発達遅滞よりも重い（より重度の）結果であり、今回

検討からは除外するべきではないか？臨床的にも家族への説明においても、「生存例の検討」

という提示をする事は重要であろう。 
・発達に関わる因子は、生命予後に関わる因子は違うことを示してもよいと思われる。 
・海外と日本の治療成績、結果は異なることも示したい。（救命率も高い、発達もよいと出せる

かも）。ＮＯ使用率、ＨＦＯ使用率の関連も検討対象に含める。 
・発達遅滞となるリスクモデルを作成し、その因子を検討することもできる。 
 →その場合、すべての症例を込み（右、遺伝子異常、合併症、重篤な合併症）で検討して、

発達遅滞のリスク因子を探索する。 
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③想定される結果に関して 
・フォローアップデータ提示からは、生命予後・重症度予測に用いられる項目が発達の予測に

はならない可能性がある。 
・基礎疾患を背景に持つ症例の方が、軽症 CDH という結果がありえる。未知の遺伝子異常に

よる発達障害などもあり得る。 
・新生児領域で発達に関連するといわれている項目（ＳＧＡ、CLD の有無など）を考慮する必

要がある。カナダの Richard Keizer の報告でも、CDH の重症度とＱＯＬが相関しないとする

Systematic Review の報告があった。 
・おそらく日本の治療成績が良いという結果は出る事が予想されるため、背景で提示してもよ

いのではないか？という意見もあった。 
 
④遺伝子検査に関して 
・神奈川は BIRTHDAY(成育疾患克服等総合研究事業、慶応主導)で検査している。 
・成育医療センターは自施設で CDH の遺伝子解析行っている。 
・大阪大学は症例を選んで IRUD（未診断疾患イニシアチブ）に提出することがある。 
・いずれにしても、既知/未知の遺伝子異常指摘があることも多く、今後 CDH研究班で行って

いくかどうかなどは課題の一つ。 
・網羅的遺伝子解析の導入や遺伝診療科の介入などを含め、発達予後と絡めて検討できるとな

およい。 
・遺伝子検査の結果を知り、手術・治療を希望しないという家族も現れる可能性あり。 
・遺伝カウンセリングとの協力必要で兄弟発症の症例を検討対象にしても良いだろうが倫理的

配慮は必要で、今後の課題と考える。 
 
○今後の方向性 
・発達に関する risk modelを作成する研究をメインとして、日本で治療を行った結果からCDH
の長期予後を報告する研究を検討する事も出来る。 
・現在のデータからデータクリーニングを進め、対象の限定、アウトカムの設定（概ね DQ85
で二値化と決定）、変数の調整を後日メールで審議する。 
・コンセプトシートに本日の内容を反映・更新し、次回会議に提出する。 
・次回会議は年度内に開催予定とする。 
 
 
（文責：近藤、永田） 
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倫理審査結果報告書

国立成育医療研究センター
理事長　殿

国立成育医療研究センター
倫理審査委員会　委員長

受付番号 2021-136

研究課題名 既存レジストリおよび医療データベースの統合による先天性横隔膜
ヘルニア患者における臨床疫学・政策研究

研究責任者
（所属・氏名）

病院　臨床研究センター  データサイエンス部門・小林 徹

審査事項 □研究等の実施の適否

■研究等継続の適否

　□重篤な有害事象

　■研究に関する変更

　□倫理的妥当性・科学的合理性を損なう事実報告

　□研究の実施の適正性・研究結果の信頼を損なう事実報告

□その他

審査区分 ■一般　□迅速　□その他

審査日 西暦　2022年07月01日

審査結果＊ ■承認　　□条件付承認　　□継続審査　　□非該当　　□不承認

□研究継続　　□条件付研究継続　　□研究中止

指摘事項および
理由・条件等＊

回答書の提出の要否 [■要　□否]

備考
＊「条件付承認」の場合、回答書（様式8）の提出「要」となった場合は、必ず対応すること。

西暦　2022年07月01日

倫理審査結果通知書

小林 徹　殿

貴殿から申請のあった審査事項について下記のとおり決定したので通知します。

国立成育医療研究センター　理事長

判定 ■承認　　□条件付承認　　□継続審査　　□非該当　　□不承認

□研究継続　　□条件付研究継続　　□研究中止

備考

国立成育医療研究センター　倫理_様式７_倫理審査結果報告書および通知書
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REDCap による CDH 症例登録の進捗状況 

2023/2/10 令和 4年度 第 2回班会議資料 

 

 

1. 全登録症例数（2023/1/31 現在） 

年 n デザイン  

2006 50 後方視 12 施設 283 例 

 

2019/3/2  

データ変換＋追加入力 

2007 51  

2008 61  

2009 59  

2010 62  

2011 71  15 施設 754 例 

 

2023/1 データ確定 

 

2012 81  

2013 67  

2014 84  

2015 74  

2016 69  

2017 86 前方視・Protocol 統一 

2018 71  

2019 76  

2020 75  

2021 87 入力項目改訂 

2022   入力中 

総計 1,124   

 

 

2. 施設毎登録数（2021 年） 

施設 登録数 

国立成育医療研究センター 17 

名古屋大学 16 

九州大学 11 

大阪母子医療センター 10 

神奈川県立こども医療センター 6 

大阪大学 5 

順天堂大学 5 

千葉大学 5 

兵庫県立こども病院 5 
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3. 登録数（2022 年）  

 

 

 

 

 

 

 

（2023/1/31 現在） 入力締切 2023/3/3 

 

 

4. 施設毎データ 

ü 施設毎データが必要な場合、随時お申し付けください。 

 

 

 

 

 

 

文責：照井慶太 

静岡県立こども病院 4 

京都府立医大 2 

筑波大学 1 

三重大学 0 

順天堂大学医学部附属浦安病院 0 

近畿大学 0 

総計 87 

施設 登録数 

大阪大学 7 

千葉大学 5 

順天堂大学医学部附属浦安病院 2 

京都府立医大 1 

総計 16 


