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【研究要旨】

本研究は、乳児仙尾部奇形腫の長期予後に関する全国アンケート調査を、研究代表者所属施

設である本学の医学倫理審査を経て実施するものである。本研究の先行研究で仙尾部奇形腫に

対する診療ガイドラインの確立と情報公開が行われ、長期合併症（後遺症）として、再発、悪

性転化や排便障害、排尿障害、下肢の運動障害などが欧米からの報告で決して少なくないこと

が判明した。しかし、本邦での明確な長期予後については本疾患の希少性から各施設での経験

症例はそれほど多くはないため、これまでまとまった報告はほとんどない。そのため、本調査

においては全国の本症の長期的な予後の現状を把握する事を目的とし、今後の治療成績の向上

およびフォローアップのあり方を検討し、ひいては政策医療に反映できるかを模索する。現在

調査実施中である。

Ａ．研究目的

仙尾部奇形腫は、仙骨の先端より発生する奇

形腫で、臀部より外方へ突出または骨盤腔内・

腹腔内へ進展し、充実性から嚢胞性のものまで

様々な形態をとりうる。尾骨の先端に位置する

多分化能を有する細胞（Hensenʼs node）を起源
としており、内胚葉、中胚葉、外胚葉すべての

胚葉由来の成分を含む腫瘍と定義されている。

３胚葉由来の成分を含むため、骨・歯牙・毛

髪・脂肪・神経組織・気道組織・消化管上皮・

皮膚などあらゆる組織を含むことがある。本来

は良性腫瘍であり予後良好ととらえられがちだ

が、ときに巨大腫瘍となり胎児心不全やDICな

どの重篤な症状を呈する症例もあり、周産期治

療の成績向上により患児の長期生存が得られる

ようになった現在になって、遠隔期合併症が臨

床上クローズアップされるようになって来てい

る（Masahata K,et al: Pediatr Surg Int, 

2020）。

本研究は、令和２年度厚生労働科学研究費補

助金（難治性疾患政策研究事業）「難治性小児

消化器疾患の医療水準向上および移行期・成人

期のQOL向上に関する研究」（代表 福岡短期

大学 田口智章）のなかの、仙尾部奇形腫グ

ループ（研究代表者 田尻達郎）としての学術

活動であり、乳児仙尾部奇形腫の長期予後に関

する全国アンケート調査を、研究代表者所属施

設である本学の医学倫理審査を経て実施するも

のである。本研究の先行研究である「小児期か

らの希少難治性消化管疾患の移行期を包含する

ガイドラインの確立に関する研究」（H26-難治

等（難）-一般-045）のなかで、全国で初めて

の仙尾部奇形腫に対する診療ガイドラインの確

立と情報公開が行われた（Fumino S, et al: 

Pediatr Int, 2019）。そのなかで、クリニカ

ルクエスチョンとして、長期合併症（後遺症）

が挙げられ、再発、悪性転化や排便障害、排尿

障害、下肢の運動障害などが欧米からの報告で

決して少なくないことが判明した。しかし、本

邦での明確な長期予後については本疾患の希少

性から各施設での経験症例はそれほど多くはな

いため、これまでまとまった報告はほとんどな

い。そのため、本調査においては全国の本症の

長期的な予後の現状を把握する事を目的とし、

今後の治療成績の向上およびフォローアップの

あり方を検討し、ひいては政策医療に反映でき



るかを模索する。

さらに、ヨーロッパ小児外科学会（EUPSA）

による仙尾部奇形腫再発の国際調査（EUPSA 

retrospective sacrococcygeal teratoma 

study）が2020年より進行中であり、調査協力

の依頼があったため、本試験ではEUPSA study

の調査項目も織り込み、アンケート回収後に匿

名化されたデータをEDC（Castor）を通して提

供予定である。

Ｂ．研究方法

本研究では、国内日本小児外科学会認定施

設・教育関連施設（A・B）の本症症例に対する

アンケート調査（後ろ向き研究）を行う。2000

年１月１日～2019年12月31日の期間に治療を受

け、生後180日以上生存を確認できた乳児仙尾

部奇形腫症例で、国内日本小児外科学会認定施

設・教育関連施設にて外来フォロー中の患者を

対象とし、各施設における診療録などの既存資

料から、下記の調査項目を含む質問用紙に、個

人情報を匿名化したうえで記入していただき、

データを収集する。

① 依頼状および一次調査票（ハガキ）を日本

小児外科学会認定施設・教育関連施設に郵

送し、かつ京都府立医科大学小児外科ホー

ムページ上で公開する。データ管理・集計

は京都府立医科大学小児外科にて行う。

② 一次調査票を通じて具体的な症例数を把握

し、二次調査の参加意思を確認する。

③ 参加可能施設に、二次調査用紙を郵送し回

答していただく。

④ 調査項目：

・症例の概要（出生日、性別、在胎週数、出

生体重、出生前診断、腫瘍最大径、診断日

or日齢、病型（Altman分類）、合併奇形、

クラリーノ症候群の有無、特記事項) 

・手術項目（手術日or日齢、術前画像検査、

手術施行施設、治療種類、手術アプロー

チ、手術の種類、病理診断、仙尾部奇形腫

に対する再手術の有無、特記事項）

・予後（最終転帰確認日(死亡日)、転機/退

院状況、就労・就学状況、最終転機確認時

後遺症（排便障害、排尿障害、下肢運動障

害、中枢神経障害、創醜形、性機能障害、

再発、再発診断日or日齢、再発診断方法、

再発時病理診断、再発時治療種類、特記事

項）

(倫理面への配慮)

本研究は既存の診療情報からの情報を匿名化し

たうえで収集する後方視的研究であり、介入や

侵襲も伴わない。そのため、研究代表者施設で

医学研究倫理審査を受け、オプトアウトを掲

示・掲載することで各施設の倫理審査は不要と

する。

Ｃ．研究結果

① アンケート調査用紙の作成：対象症例数

を調査する一次調査票、および上記評価

項目およびEUPSA調査項目を盛り込んだ

二次調査票の作成を行った（資料１，

２）。二次調査の内容は、32項目の調査

でチェックボックスを多用しており、な

るべく入力負担を軽減できるよう配慮し

た。

② EUPSAヘの調査協力は、Castor ECDシス

テムを使用するため、EUPSAとData 

transfer agreementを取り交わした（資

料３）。また、試験的に研究代表者施設

の症例について入力を行った。

③ 日本小児外科学会に全国規模の学術アン

ケート調査申請を行い、承認を得た。

④ 研究代表者施設である京都府立医科大学

の医学研究倫理審査委員会に倫理審査を

申請し、承認を得た。

⑤ 一次調査票を国内日本小児外科学会認定

施設・教育関連施設（A・B）計192施設

に送付し、現在回答を収集中である。

⑥ 仙尾部奇形腫のガイドラインや予後の広

報のため、著書や総説の執筆を行った。

ⅰ）田尻達郎，文野誠久：仙尾部奇形腫
胎児疾患と胎児治療̶病態生理，診

断・治療のすべて。メディカ出版，

大阪：pp267-271，2020．（資料

４）

ⅱ）文野誠久，田尻達郎：【そこが知り
たいシリーズ：手術で必要な局所解

剖（腹壁・後腹膜・泌尿器・腫瘍

編）】仙尾部奇形腫。小児外科，

52：1123-1125，2020．（資料５）

Ｄ．考察

仙尾部奇形腫は、周産期治療の成績向上によ

り患児の長期生存が得られるようになった現在

になって、遠隔期合併症の存在などが臨床上ク

ローズアップされるようになってきた。仙尾部

奇形腫に関する診断治療ガイドラインは公開さ

れたものの、我が国における本症の長期予後の

実態はこれまで調査されておらず詳細は不明で

ある。本研究により国内での長期予後を明らか

にすることで、ガイドラインの次期改訂に寄与



し、仙尾部奇形腫の診療において小児期・移行

期・成人期にわたる診療提供体制を構築するこ

とを最終目標としている。

Ｅ．結論

なし
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6) 文野誠久，髙山勝平，青井重善，古川泰

三，田尻達郎：【シンポジウム 小児固形腫

瘍におけるQOLを重視した局所治療の工夫】

小児巨大固形腫瘍に対する整容面に配慮し

た鏡視補助下手術の工夫．第82回日本臨床

外科学会総会，2020年10月29～31日；web．

Ｇ．知的財産権の出願・登録状況

1. 特許取得 なし

2. 実用新案登録 なし

3. その他 なし


