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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。

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４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

供する。

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

(ア) 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。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。

(イ) 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。

(ウ) 2020年10月に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。

(エ) 2020年11月に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。

(オ) 2021年１月に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施設に送付した。

(カ) 2021年２月～９月に二次調査票を回収

し、最終的に73施設より381例の登録を

いただいた。EUPSAへのECD入力を完了し

た。

(キ) 2022年度は、データクリーニングおよび

解析を施行した。結果として、

① 二次調査回答施設73 施設、回答症例

数388例であり、重複・不適格例を除

外した355症例を解析対象とした。

② 355例中の内訳については、資料１に

示す。直腸障害は、62例（17.5%）、

排尿障害は46例（13.0%）、下肢運動

障害は15例（4.2%）、再発は42例

（11.8%）であった。現在、リスク因

子を明らかにするため多変量解析を

行っている。

③ 2023年６月の第60回日本小児外科学会

学術集会、９月の第56回太平洋小児外

科学会（PAPS）での発表と、英文論文

発表を予定している。

(ク) EUPSA studyについては、65ヶ国150施設

から3593例が登録され、2022年６月にテ

ルアビブで開催されたEUPSAにて、概要

が発表された（資料２）。現在論文作成

が進行中である。

(ケ) 仙尾部奇形腫のガイドラインや予後の広

報のため、口演や総説の執筆を行った。

１．田尻達郎：仙尾部奇形腫の治療戦略。

日本周産期・新生児医学会雑誌，



57：590-592，2022。（資料３）

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

乳児仙尾部奇形腫の長期予後に関する全国ア

ンケート調査を完了し、公表に向けての準備中

である。
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2022．

30) 坂井宏平，金 聖和，東 真弓，文野誠

久，青井重善，古川泰三，田尻達郎：【医

療的ケア児支援と在宅医療】大学病院小児

外科における医療的ケア児に対する取り組

み．小児外科，54：485-488，2022．

31) 青井重善，文野誠久，金 聖和，髙山勝

平，東 真弓：【高位・中間位鎖肛手術術

式の成績と問題点アップデート】根治術に

おける筋群切開の検討．小児外科，54：

687-690，2022．

32) 田尻達郎：仙尾部奇形腫の治療戦略．日本

周産期・新生児医学会雑誌，57：590-592，

2022．

33) 松浦俊治，田尻達郎：【見て，聞いて，

触って，五感で診る新生児の異常とその対

応】腹部の異常．周産期医学，52：1389-

1393，2002．

34) 福田篤久，小幡 聡，永田公二，田尻達

郎：【高位・中間位鎖肛手術術式の成績と

問題点アップデート】中間位鎖肛に対する

PSARPの術後排便機能に基づいた外肛門括約

筋切開の是非．小児外科，54：674-678，

2022．

35) 川久保尚徳，田尻達郎：難治性固形腫瘍の

新規治療法開発 神経芽腫に対する全く新

しいNK細胞養子免疫治療の開発．日小血液

がん学会誌，58：374-377，2022．doi: 

10.11412/jspho.58.374.

36) 松井 太，松尾規佐，樋口伊佐子，矢下博

輝，大嶋浩一，矢澤浩治，松本富美，臼井

規朗，位田 忍：【高位・中間位鎖肛手術

術式の成績と問題点アップデート】思春期

を迎えた患者の性機能とその支援．小児外

科，54：735-739，2022．
37) 臼井規朗：新生児消化管穿孔の諸問題 低

出生体重児における消化管穿孔の現状．

日周産期新生児医学会誌，57：723-725，
2022．

2.  学会発表

1) Takimoto A, Fumino S, Takemoto M, 

Takayama S, Kim K, Higashi M, Aoi S: 

Treatment strategies for postoperative 

intrahepatic bile duct stones in 

congenital biliary dilatation. 55th 

Pacific Association of Pediatric 



Surgeons (PAPS), 2022 Sep 18-22; Quito 

(hybrid).

2) Fumino S, Takemoto M, Takayama S, Kim 

K, Higashi M, Furukawa T, Aoi S: 

Multidisciplinary approach for 

infantile cervical lymphatic 

malformations: A 20-year single-

institution experience. 55th Pacific 

Association of Pediatric Surgeons 

(PAPS), 2022 Sep 18-22; Quito (hybrid).

3) Kambe K, Iguchi M, Higashi M, Yagyu S, 

Fumino S, Kishida T, Mazda O, Tajiri T: 

Development of minimally invasive 

cancer immunotherapy using anti-

disialoganglioside GD2 antibody-

producing mesenchymal stem cells for 

neuroblastoma mouse model. 35th 

International Symposium on Paediatric 

Surgical Research (ISPSR), 2022 Oct 21-

23; Osaka.

4) Fumino S, Yamashi K, Inoue M, Higashi 

M, Tajiri T: Systemic inflammation on a 

local tumor-bearing host enhances 

metastatic growth in a mouse syngenic 

metastatic neuroblastoma model. 35th 

International Symposium on Paediatric 

Surgical Research (ISPSR), 2022 Oct 21-

23; Osaka.

5) 文野誠久：ラパリムス時代における難治性

リンパ管奇形に対する集学的治療戦略【ラ

ンチョンセミナー】．第38回日本小児外科

学会秋季シンポジウム/PSJM2022，2022年10

月27日；岡山．

6) 文野誠久，金 聖和，青井重善，古川泰

三，鴻村 寿，水津 博，加藤充純，松橋

延壽，吉田和弘，田尻達郎：京都岐阜小児

外科カンファレンス（KGPS）を通じた地方

間小児外科医療・教育・研究パートナー

シップ【パネルディスカッション；少子化

社会と小児外科育成】．第122回日本外科学

会定期学術集会，2022年４月16日；熊本．

7) 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：大学

医局における小児外科医育成の取り組み～

医師密集地域と過疎地域の両立を目指して

【ワークショップ；小児外科教育：優秀な

小児外科医を効率的に育成するには】．第

59回日本小児外科学会学術集会，2022年５

月20日；東京．

8) 文野誠久，髙山勝平，金 聖和，青井重

善，古川泰三，家原知子，内藤泰行，山岸

正明，井上匡美，相部則博，田尻達郎：小

児固形悪性腫瘍に対する集学的治療におけ

る小児外科医の役割【シンポジウム；小児

がん集学的治療における外科系診療科の果

たす役割】．第47回日本外科系連合学会学
術集会，2022年６月16日；盛岡．

9) 文野誠久，竹本正和，髙山勝平，金 聖

和，東 真弓，古川泰三，青井重善：リン

パ管奇形に対するシロリムス内服療法と外

科治療の併用について̶自験例を中心に̶

【シンポジウム；難治性リンパ管疾患への

薬物療法】．第18回日本血管腫血管奇形学

会学術集会，2022年９月16日；浦安．

10) 文野誠久，竹本正和，髙山勝平，金 聖

和，青井重善，宮地 充，土屋邦彦，家原

知子：小児における被ばく低減手術として

の性腺移動・温存手術．第64回日本小児血

液・がん学会学術集会，2022年11月25日；

東京．

11) 文野誠久，瀧本篤朗，三村和哉，髙山勝

平：神経芽腫群腫瘍における原発巣切除に

対する至適アプローチ：Open？鏡視下手

術？【パネルディスカッション；小児腫瘍

に対する至適アプローチ：Open vs 内視鏡

外科手術】．第35回日本内視鏡外科学会総

会，2022年12月10日；愛知．

12) 文野誠久，古川泰三，青井重善，金 聖

和，髙山勝平，東 真弓，田尻達郎：新生

児期発症頸縦隔リンパ管奇形に対する気道

管理と集学的治療による治療戦略．第58回

日本周産期・新生児医学会学術集会，2022

年７月12日；横浜．

13) 文野誠久，髙山勝平，金 聖和，宮地

充，家原知子，井上匡美，青井重善：小児

骨肉腫肺転移に対する外科治療の検討．第

64回日本小児血液・がん学会学術集会，

2022年11月25日；東京．

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


