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研究要旨 

Stickler症候群（SS）は、先天性の結合組織疾患でしばしば小下顎や舌根沈下を特徴とするRobin 

sequence（RS）様症状を合併し、U字型の特徴的な口蓋裂を伴うことが報告されている。一方、これ

ら疾患患者と非症候性口蓋裂（non-syndromic cleft palate; NSCP）患者の歯列弓および口蓋形態を比

較した報告は認められない。今回我々は、東京医科歯科大学病院矯正歯科を受診したRS患者6名

（8.8歳±2.1歳）、SS患者6名（9.8歳±3.3歳）、およびNSCP患者6名（8.9歳±1.0歳）の上顎歯列模型を

用いて歯列弓形態および口蓋の三次元的形態の比較を行った。歯列弓幅経は小臼歯部においてRS患

者、SS患者ともにNSCP患者と比較して有意に小さかった。口蓋容積はRS患者、SS患者ともにNSCP

患者に比べ有意に小さく、特に口蓋の小臼歯部よりも前方部において有意に小さかった。以上より

口蓋裂の成因の違いからRS、SSとNSCPの歯列幅径、口蓋形態の違いが生じた可能性が示された。 

 

研究協力者 
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Ａ．研究目的 

Robin sequence（RS）は小下顎、舌根沈下お

よび呼吸障害を主徴とする疾患で、しばしば口

蓋裂を伴う。Stickler症候群（SS）は中顔面部の

低形成、網膜剥離、難聴、脊椎・骨端異形成を

主徴とする常染色体顕性遺伝性の結合組織疾患

であり、原因遺伝子としてCOL2A1 、

COL11A1 などの変異が報告されている。SS

は、RS様症状を合併し、しばしば口蓋裂を伴う

ことが報告されており、両疾患患者は、新生児

期・乳幼児期に類似した顔貌を呈することが知

られている。類似した顎顔面領域での先天性奇

形を伴う両疾患であるが、RS、SSの歯列弓お

よび口蓋形態を比較した報告は認められない。 

今回の研究目的は、上顎歯列模型の三次元デー

タを取得し、口蓋裂を伴うRS患者、SS患者、

および非症候性口蓋裂（NSCP）患者の歯列弓

および口蓋形態の比較を行い、口蓋形態の特徴

を明らかにすることとした。 

 

Ｂ．研究方法 

調査対象者は東京医科歯科大学病院 矯正歯

科外来 顎顔面矯正学分野を受診した RS 患者 6

名 平均年齢 8.8歳、 SS患者 6名 、平均年齢

9.8 歳、NSCP 患者 6名平均年齢 8.9歳計 18名

を対象とした。 

三次元形状計測装置を用いて、初診時に採得し

た上顎歯列模型の STL データを取得し資料と

し、水平基準面、計測断面、口蓋表面に囲まれ

た立体を口蓋とした。 

口蓋形態の計測項目として、口蓋の計測断面上

の口蓋幅、高さ、断面積、口蓋角度を計測し、

それぞれ中道らの報告における日本人標準値と

比較した。さらに、第一大臼歯、第一小臼歯、

第二小臼歯における口蓋の体積を計測した。上

顎歯列弓形態の計測項目としては、上顎犬歯、

第一、第二小臼歯および第一大臼歯の両側口蓋

側歯頸部最下点間の距離を計測し、辻野らの報

告における日本人標準値と比較した。 

統計処理にはマン・ホイットニーの U 検定を用

いて解析を行い、全ての解析の有意水準は、

0.05とした。 

 

 (倫理面への配慮) 

本研究は東京医科歯科大学歯学部倫理委員会の

承認を得て行われた。（承認番号 D2014-002

号） 

 

Ｃ．研究結果   

三次元形態計測の結果、日本人標準値と比較

して、口蓋形態はRS、SS、NSCPの第一大臼歯

における口蓋の高さ、口蓋幅、断面積、口蓋角
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度に違いは認めないものの、口蓋容積はRS、

SSともにNSCPに比べ有意に小さな値となっ

た。 

口蓋容積に差が生じた原因をより詳細に解析

するため、第一大臼歯より前方に位置する第一

第二小臼歯における口蓋容積を計測したとこ

ろ、 

RS、SSは第一、第二小臼歯においてもNSCPと

比較して、口蓋容積は有意に小さい値となっ

た。 

そこで、上顎歯列弓幅径の比較を行ったとこ

ろ、RS、SS、NSCPの第一大臼歯歯列弓幅径に

有意差を認めなかったものの、第一、第二小臼

歯の歯列弓幅径は、NSCPと比較して、RS、SS

は、有意に小さい結果となった。 

 

Ｄ．考察 

口蓋容積は、RS患者 、SS 患者ともに NSCP

患者に比べ小さく、特に小臼歯部よりも前方部

において小さいことが明らかとなった。また、

歯列弓幅径は第一大臼歯において有意差を認め

ないが、小臼歯部において RS 患者 SS 患者と

もに NSCP患者と比較して小さいことが明らか

になった。以上より、RS患者、SS患者は

NSCP患者と比べて小臼歯部より前方部におい

て口蓋形態、歯列幅径の狭窄が認められ、これ

らの患者の口蓋形態は異なることが明らかにな

った。 

RSおよび SSは、小下顎のため、舌が後方に

位置し、軟口蓋の閉鎖と後方への成長が妨げら

れることで、しばしば U字型の口蓋裂を生じる

ことが報告されている。一方 NSCPは下顎骨の

二次的な関与はなく、一次口蓋の閉鎖不全によ

って V字型の口蓋裂を生じる。 

以上より、口蓋裂の成因の違いから、RS、SS

と NSCP の口蓋形態、歯列弓幅径の違いが生じ

た可能性が考えられた。 

 

Ｅ．結論 

RS患者、SS患者は、NSCP患者比べて小臼

歯部より前方部において歯列幅径、口蓋形態の

狭窄が認められ、異なる口蓋形態を有すること

が明らかとなった。RS 患者、SS 患者は、舌が

後方に位置し、軟口蓋の閉鎖と後方への成長が

妨げられることで、しばしば U字口蓋裂を有す

るのに対し、 NSCP患者は口蓋閉鎖の一次欠

損によって V 字口蓋裂を有することが多く、口

蓋裂の成因の違いから RS 患者、SS 患者と

NSCP患者の歯列幅径、口蓋形態の違いが生じ

た可能性が示された。 

これらの臨床所見は RS患者と SS患者、NSCP

患者における臨床的診断及び、歯科矯正学的治

療法を選択する上で重要である 
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