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【要旨】　Hemifacial microsomia（以下 HFM）は第 1鰓弓、第 2鰓弓由来の骨、軟部組織の低形成に起
因し、顔面の非対称をきたす顔面の先天異常症候群であり、小児期に骨延長術が多く適用されてきた。
今回われわれは下顎骨延長術が原因で顎関節強直症を発症した HFM患者に包括的な治療を行い、良
好な顔貌と咬合関係が獲得されたので報告する。
　患者は 16歳女性で、8歳時 HFMに対する治療として左側下顎枝の骨延長術が施行された。その後
生じた重度の開口障害を主訴に、当科を紹介受診した。17歳時、左側顎関節強直症に対し顎関節授動
術および下顎の仮骨延長術により歯列弓を拡大した。術後は開口量が著明に増大し、2年間の術前矯
正終了後、20歳時 Le Fort I型骨切り術、両側下顎枝矢状分割術、オトガイ形成術を施行した。術後 4
年が経った現在、経過良好である。

令和 2年 4月 14日受付、令和 2年 6月 17日受理
キーワード : hemifacial microsomia、骨延長術、顎関節強直症
（別冊請求先 : 〒 921-8650　石川県金沢市下石引町 1-1　独立行政法人国立病院機構金沢医療センター歯科口腔外科）
TEL : 076-262-4161 （内線 4169）　FAX : 076-222-2758

は じ め に

Hemifacial microsomia（以下 HFM）は唇顎口蓋裂
についで多い顔面の先天異常症候群である1）。第 1
鰓弓、第 2鰓弓由来の骨、軟部組織の低形成に起因
し、特に上下顎骨の発育不全は顔面の非対称をきた
す。Pruzansky分類 grade IIでは成長に伴う顎変形
の顕著化を防ぐため、小児期に骨延長術が適用され
ることが多いが2）、われわれの渉猟し得た限り、骨
延長術が原因で生じた顎関節強直症の報告はない。
今回われわれは下顎骨延長術が原因で顎関節強直
症を発症した HFMの 1例に対し包括的な治療で、
良好な顔貌と咬合機能が獲得できたので報告する。

症　　　例

患者 : 16歳 10ヶ月、女性。　
主訴 : 開口障害、顔面非対称、不正咬合
現病歴 : 出生時に某大学病院形成外科で HFM

（Pruzansky分類 grade II）と診断され、2歳時に左
側耳介形成術および横顔裂閉鎖術を施行された。8
歳時顔面非対称の改善を目的に Le Fort I型骨切り
術と左側下顎枝の骨延長術が施行された。術後の骨
延長の際、左側顎関節に激しい疼痛を認め、その後、
徐々に開口障害を自覚したが、症状の改善を認めな
いため、某大学口腔外科より当科を紹介受診した。
既往歴 : 特記事項なし。
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現　　　症

全身所見は、体格中等度、四肢体幹に異常なし、
栄養状態は良好であった。顔貌所見（Fig. 1）は、
正貌では口唇線はやや左上がり、オトガイは著しく
左側に偏位していた。側貌では下顎、特にオトガイ

部の著明な後退が認められた。顔面神経麻痺は認め
られなかったが、前回手術によると思われる左側オ
トガイ神経麻痺が認められた。口腔内所見では、
Overbite－7 mm、overjet＋3 mmで著しい開咬を呈し
ていた。上下顎歯正中は左側に 1 mm偏位していた。
上下顎歯列は叢生を呈し、歯列弓形態は左右非対称
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Fig. 2　A cephalometric analysis at initial examination
    A left lateral deviation of the mandible and a left upward inclination of the occlusal plane are shown.

Fig. 1　Facial and intraoral photographs at initial examination
    The intraoral photograph indicates a severe open bite.　Both the upper and lower dentition show crowding, and the dental 

arch shows left/right asymmetry and marked constriction.　Severe trismus is present, with a maximum mouth opening of 
only 8 mm.
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で高度の狭窄を認めた。最大開口量は 8 mmと、高
度の開口障害を認めた（Fig. 1）。 
画像所見 : 初診時の正面頭部エックス線規格写
真（以下セファログラム）分析では、下顎骨の左側
偏位と咬合平面の左上がりの傾斜が認められた。側
面セファログラムでは、∠SNA 73.2度、∠SNB 
64.1度、∠ANB 9.1度、上下顎骨の前後的関係は
Skeletal Class IIであった（Fig. 2）。CT所見より顎
関節部は左側下顎頭が内側へ弯曲し、関節窩と骨性
癒合していた（Fig. 3-B）。
臨床診断 : 顔面非対称を伴う上下顎後退症、左側
顎関節強直症
処置および経過 : 手術は 2回に分けて行った。ま

ず開口障害を改善し、矯正歯科治療を可能とするた
め、17歳 5ヶ月時、全身麻酔下にて左側顎関節強
直症に対し、顎関節授動術を施行した（Fig. 3）。ま
た、上下顎歯列の側方の拡大を目的とし上下顎の仮
骨延長装置装着術を同時に施行した。上顎はチュー
リッヒ型ディストラクターフレーム（マーチン社／
ドイツ）、下顎前歯部にディストラクターフレーム
（内部骨延長器MIDシステム、日本ストライカー株

式会社）を用いた。手術から 7日の待機期間を置き、
0.5 mm×2回/日にて延長を行い、上下顎ともに 14 
mmの拡大を行った。4ヶ月間の保定期間の後、延
長器の除去および下顎のプレート固定術を行った。
手術後、最大開口量は 30 mmに増大し、術前矯正
歯科治療が可能となり、2回目の顎矯正手術前には
歯列幅径は十分拡大され、CTにて顎関節は頭蓋骨
から完全に分離し強直状態の改善を認めた。CTを
用いたコンピューターシミュレーションソフトと光
造形モデルによる 2回目の顎矯正手術計画では（Fig. 
4A・B）、左側は上顎・下顎とも分離骨片間に大き
な間隙が生じるため、骨移植が必要であることが合
わせて明らかとなった。

20歳時、全身麻酔下にてまず、腸骨からの自家
骨髄海綿骨細片（particulate cancellous bone and mar-
row :  PCBM）を 7.9グラム採取した。次いで、Le 
Fort I型骨切り術を施行し、右側は吸収性ミニプレー
ト 2枚で固定し、左側の骨切り部の間隙は PCBM
で充填し、吸収性メッシュプレートで被覆しスク
リュー 4本で固定した。下顎は両側下顎枝矢状分割
術（Sagital Split Ramus Osteotomy : SSRO）、を行い、
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Fig. 3　Mandibular joint mobilization and distraction device placement
    A, B : Excision was performed along the dotted line on the computed tomography image.
    C, D : Simultaneously, distraction device placement was performed on both the upper and lower jaws.
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内外側骨片間をチタン製ミニプレート 1枚ずつで固
定し、左側内外側両骨片の間隙に PCBMを移植し
た。最後に、オトガイ形成術を行い、間隙部に
PCBMを充填し、吸収性メッシュプレートで被覆し
スクリューで固定した（Fig. 4C・D）。術翌日より
歩行可能で、術後 14日で退院した。術後矯正を 5ヶ
月行った後、保定に入った。
現在術後 4年経過し、状態は良好で、後戻りや顎

関節症状等は認められない。正貌では口唇線はほぼ
水平になり、オトガイの偏位も改善され、上下顎前
歯の正中は一致した。側貌ではオトガイの後退と口
唇の突出感も改善され、∠SNA 77.6度、∠SNB 
70.7度、∠ANB 6.9度、overjet 3 mm、overbite 2 mm
と適切な被蓋関係が獲得された（Fig. 5、6）。

考　　　察

HFMの顎顔面部の所見として下顎骨の片側性の
発育不全による顔面非対称、巨口症、小耳症、顔面
神経麻痺などがみられ、口腔内では交叉咬合、創生、
咬合平面の傾斜などを呈する3）。そのため HFMの
治療は矯正歯科と手術療法の組み合わせが必要であ

る。手術法には、顎骨の移動術や形成術、さらに骨
移植術があるが、McCarthyらが下顎の骨延長術の
報告を行って以来、本症候群にも適応であると考え
られている4）。われわれが掌握し得た限り、骨延長
術後に顎関節強直症を引き起こされた報告はない。
幼少期に顎関節強直症が発症した場合には、成長点
である下顎頭が癒着するために下顎骨の成長抑制が
起こり、下顎劣成長を来す5）。本症例は骨延長の際、
患者が左側顎関節に激しい疼痛を訴えたものの延長
操作が継続されており、過度の外力が顎関節部へ加
わったと推測され、外傷と同様のメカニズムで顎関
節強直症が生じ、本来の HFMによる左側下顎骨の
形成不全に、さらに顎関節強直症が加わり、より著
明な下顎骨劣成長をきたしたと考える。骨延長の問
題として、意図した方向や長さまで延長ができない
ことがある6）。適正な骨延長を行えば、通常は術後
に顎関節強直症を引き起こされないが、本例は術後
の骨延長の際、左側顎関節に激しい疼痛を認めたも
のの、予定した量まで強引に延長操作を続けたため、
顎関節部に過度な外力が加わり顎関節強直症が発生
したものと考えている。
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Fig. 4　Simulated image of second surgery, maxillomandibular orthognathic surgery, and genioplasty
    A, B : Simulated imaging using SimPlant® OMS and a stereolithographic model clearly shows that bone grafting is required 

in the blue region.
    C : In regions where genioplasty was performed, sites where bone fragments covered insufficient surface areas were filled 

with PCBM, covered with absorbent mesh plates, and fixed in position with four screws.
    D : The gaps where incisions were made in the maxilla were also filled with PCBM, covered with absorbent mesh plates, and 

fixed in position with screws.
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HFMは顔貌の重度な非対称に起因した不正咬合
など、機能的な問題を抱えるため幼少期に手術を施
行することが多いが、顎関節は下顎の成長点であ 
り7）、本症例のように顎関節部への早期の骨延長術
により顎関節強直症を生じることもあることから、
小児期早期の骨延長術は慎重に行う必要があるもの
と考えられた。

HFMに対する治療を計画する際には、骨切り術
や骨延長術などさまざまな選択肢があるが、それら
を適応するにはゴールを見据えた包括的治療が必要
である。本症例では、光造形モデルとシミュレーショ
ンにより、まず、顎関節の癒着や複雑な顎変形の状
態を的確に評価できた。さらに、HFMは基本的に
顎骨の変形が高度なだけでなく骨量が不足してお

Fig. 5　Facial and intraoral photographs at age 24
    In the frontal view, the lip line is approximately horizontal, and chin asymmetry has been alleviated.　In the lateral view, the 

chin recession and feeling of lip protrusion have been alleviated.　In addition, an appropriate relationship with the tegmentum 
has been achieved both vertically and horizontally.

Fig. 6　A cephalometric analysis at age 24
    Mandibular deviation and occlusal plane inclination were alleviated.
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り、単なる骨切り術による移動だけでは症状の改善
が得られない場合も多い。シミュレーションによる
正確な骨間隙部の評価から、合併症の少ない後腸骨
稜からの PCBM採取や8）、スクリュー固定部位が比
較的自由に選べる吸収性メッシュプレートの選択が
可能となったことから、高度な顎変形症例では、コ
ンピューター支援による手術計画の併用が、安全か
つ包括的な治療に非常に有用であると思われた。

結　　　語

今回われわれは、下顎骨延長術が原因で顎関節強
直症を発症したと考えられる HFM患者に包括的な
治療を行い、良好な顔貌と咬合機能を獲得すること
ができた症例を経験したので報告した。
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