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要 旨

層 ･顎 ･口蓋裂 と口腔内微小奇形 (口蓋垂裂,

上顎切歯の異常,舌強直症)との関連性を調査 し,

本症の発症 原因の 解明の一助とすることを 目的

に, 当科を受診した 唇 ･顎 ･口蓋裂患児の母親

193名について口腔内微小奇形を, また, 一般集

団として新潟市内および県内の幼児から成人まで

の総数8,802名について, 粘膜下口蓋裂を含む眉

･顎 ･口蓋裂の頻度および 口腔内微小奇形を調査

した ｡

その結果,一般集団中における眉 ･顎 ･口蓋裂

の頻度は0.23%(1:440),このうち,典型的な三

徴候を有する粘膜下口蓋裂の頻度は0.034% (1:

2,934)で,3.5歳児のみでは0.097%(1:1,027),

中学生のみでは0･099% (1:1,010)であった｡

また,口腔内微小奇形のうち,口蓋垂裂の頻度

は3.43%, 上顎切歯の異常の頻度は5.9%,舌強

直症の頻度は24.3%であった｡

膚 ･顎 ･口蓋裂と口腔内微小奇形との関連性に

ついては, 肩 ･顎 ･口蓋裂患児の母親 193名にお

ける口腔内微小奇形の頻度を一般集団中の成人女

性733名におけるそれと比較して検索した｡

その結果,患児の母親に見られた口蓋垂裂, 上

顎切歯の異常,舌強直症のいずれの頻度も,対照

とした成人女性における頻度に比較 して, 同等も

しくは低値を示 し, 唇 ･顎 ･口蓋裂との間に積極

的な関連性を示唆する所見は認められなかった｡

緒 看

･眉 ･顎 ･口蓋裂の成因について, 内因,外因両

面から多くの研究が報告されている｡ 内因に関し

ては,Fogh-Andersen(1942)1)により詳細な検

索がなされて以来,本邦においても小林2),讃井3),

黒住ら4),赤坂5)ら多数の報告が見られる｡

また, 外因に関しても動物実験6)をはじめ, 母

親の妊娠歴調査7)など, 多くの研究が行われてい

る｡

このように,内因,外因に関し, 種々なる検索

が行われているが, ヒトにおける本症の発症原因

については,未だ明確な解答は得られていないの

が現状である｡

一方,膚 ･顎 ･口蓋裂には完全裂を示すものの

他に,いわゆる徴小型 microformの存在が指摘

され, それとの関連から本症の発症原因を考察 し

ようとする考えがある｡

すなわち,本症の microform として,鼻の形

態の非対称性 ･上口唇の条痕 ･上顎 (中) 側切歯
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の数 ･形態 ･位置の異常8,9),断層Ⅹ線写真上にお

ける鼻口蓋部の骨欠損あるいは骨異常9), 口蓋垂

裂8,10-12)などを挙げ, 唇 ･顎 ･口蓋裂との関連性

を指摘 している報告が多い｡

特に,口蓋垂裂について, 志村10)が盾 ･顎 ･口

蓋裂の 家系調査で 口蓋垂裂が 多発する ことを認

め,口蓋垂裂は唇 ･顎 ･口蓋裂の microformで

あると報告 し, また Meskinら11)も口蓋垂裂の

家系調査の結果, 口蓋垂裂の遺伝性と遺伝様式が

口蓋裂に類似 していること, および口蓋垂裂の家

系における盾 ･顎 ･口蓋裂の発生頻度が高い こ

と, さらに,唇 (罪)口蓋裂,口蓋裂の家系を調

査 して, 一般集団に比較 して口蓋垂裂がはるかに

高率に発生することを見出し12), 同じく口蓋垂裂

が,腐 (罪)口蓋裂,口蓋裂の microform であ

るとした｡

しかし,一方では,これら microform とされ

ているもめのうち,鼻の形態の非対称性13), 側切

歯の異常14), 断層Ⅹ繰写真上における鼻口蓋部の

骨欠損あるいは骨異常15)については, この関係を

否定するものもあり, また,口蓋垂裂についても

ChosackandEidelman16)は口蓋垂裂の家系調

査で, 口蓋裂の発生頻度が一般集団と差がないこ

とを認め,口蓋垂裂が microform であるという

考えを疑問視 してお り,未だ一定 していない｡

また, 唇 ･顎 ･口蓋裂の病態像についても,完

全裂例から不完全裂例まで 種々のものがみられ,

特に, 口蓋裂の-型と考えられている粘膜下口蓋

裂では, その病態は複雑でさまざまな程度のもの

が見られる｡ 粘膜下口蓋裂では口蓋垂裂を伴 うの

が一般であるが, 逆に口蓋垂裂を認めるものでも

他の粘膜下口蓋裂の徴候を欠 く例の多いことも事

実であり, その関連性を明らかにしておく意義は

大きいと思われる｡

これらのことから,著者は, 眉 ･顎 ･口蓋裂と

口腔内微小奇形との関連性を調査 し, 眉 ･顎 ･口

蓋裂の発症原因の 解明の 一助とすることを 目的

に,本症患児の母親の口隆内微小奇形を, また,

各年齢層別一般集団について, 粘膜下口蓋裂を含

む唇 ･顎 ･口蓋裂の頻度 および口腔内微小奇形を

調査 し,若干の知見を得たので報告する｡

研究対象および方法

1. 患児の母親 :昭和54年6月から同56年6月ま

での2年 1カ月間に, 新潟大学歯学部附属病院第

二口腔外科を受診した肩 ･顎 ･口蓋裂患児に同伴

し, 著者が直接診査 し得た母親 193名を対象とし

た (表 1)｡ これらの母親について, 口蓋垂裂,

表 1 膚 ･顎･口蓋裂患児の母親の内訳

患 児 の 症 型 l 母 親 の 例 数

眉 (罪) 裂

膚 (罪)口蓋 裂

口 蓋 裂

粘 膜 下 口蓋裂

4

7

8

4

2

9

4

2

計

上顎切歯の異常,舌強直症の有無を調査 した｡

口蓋垂裂の判定は望月らの基準17)を参考に,

第 1度 :口蓋垂の尖端のみ裂けているもの

第 2度 :口蓋垂の中央部まで裂けているもの

第 3度 :口蓋垂の基底部まで裂けているものお

よび一部,軟口蓋にまで及ぶもの

とした｡

上顎切歯の異常は,主に, 上顎中切歯と側切歯

の数 ･形態 ･位置の異常について調査した｡

舌強直症の判定基準17)は,

第 1度 :十分開口させ舌尖を挙上 しても 口蓋に

とどかず舌尖がくびれて2つに見える

もの

第 2度 :舌尖を挙上 しても嘆合平面よりあがら

ないもの

第 3度 :舌尖をほとんど挙上しえないもの

とした｡

2. 一般集団:一般集団として,幼児,児童 ･

生徒,成人の各年齢層をとった｡すなわち, 幼児

として, 昭和54年9月から同56年6月までの 1年10

カ月間に新潟市H保健所において行われた母子保

健法による健康診査に受診した1.5歳児,3.5歳児

の3,990名,児童 ･生徒として, 新潟県内の小学

校 4校, 中学校 3校および市内の女子高校 1校の
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3,462名, 成人として, 新潟市内の一大学の成人

男性 617名および上述 した保健所に おける妊産婦

検診に受診 した成人女性733名,総計 8,802名を対

象とした(表 2)｡ これら一般集団について,粘膜

表 2 - 般 集 団 の 内 訳

対 象 l場 可 男可 女性 l 計

計

計

計
I3･896i4,90618,802

85

下 口蓋裂を含む 唇 ･顎 ･口蓋裂および口蓋垂裂,

上顎切歯の異常,舌強直症の有無を調査 した｡

各々の判定は前述の基準によったが, 粘膜下 口

蓋裂については, Calnan18)の三徴候 (① 口蓋垂

裂,②軟口蓋正中部の筋層の断裂,⑧ 硬口蓋後縁

正中部の くさび状骨欠損) を有するものとした｡

研 究 結 果

1. 唇 ･顎 ･口蓋裂患児の母親について

1) 口蓋垂裂の頻度

調査総数 193名のうち, 口蓋垂裂は4名に認め

られ,その頻度は2.07%であった｡

患児の症型別では,膚 (顎)口蓋裂患児の母親

が 3名 (3.09%),口蓋裂患児の母親が 1名 (2.08

%)で,他の症型には認められなかった｡

ちなみに, 厨 (顎)裂単独を除 く,層 (罪)口

蓋裂, 口蓋裂,粘膜下口蓋裂患児の母親の総数は

193名車169名で, これら口蓋裂を有する患児の

母親における頻度は2.37%であった｡

破裂の程度別では,第 1度が 2名, 第 2度およ

び第 3度が各 1名である(表 3)0

表 3 膚 ･顎 ･口蓋裂患児の母親における口蓋垂裂の頻度

裂

2) 上顎切歯の異常の頻度

上顎中 ･側切歯の数 ･形態 ･位置の異常をみる

と,193名車, 何らかの異常の 認められたものは

9名で,その頻度は4.7% であった｡ このうち,

口蓋裂, 粘膜下口蓋裂を除 く層 (罪)裂, 眉 (顎)

口蓋裂患児の母親の総数は 193名中121名で, こ

れら盾 (罪)裂を有する患児の母親における頻度

は4.9% であった｡

異常の種類では, 最も多いのが側切歯の形態異

常で6名に認められた(表4)｡

3) 舌強直症の頻度

調査総数 193名のうち, 舌強直症は24名に認め

られ,その頻度は12.4%であった｡

舌強直症の程度別発現率は,第 1度が16名 (8.3

%),第 2度が7名(3.6%),第 3度が 1名(0.5%)

である｡

患児の症型別発現率には差は 認められなかった

(表5)0
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表 4 屈 ･顎 ･口蓋裂患児の母親における上顎切歯の異常の頻度

表 5 眉 ･顎 ･口蓋裂患児の母親における舌強直症の頻度

症

表 6 -般集団における膚 ･顎 ･口蓋裂の頻度

対 象 t調 査 数 t眉(罪)裂 l属
(罪)口蓋裂巨 蓋 裂 1粘膜下口蓋裂l 計 (%)

計

2. 一般集団について

1) 眉 ･顎 ･口蓋裂の頻度

調査総数 8,802名の うち,眉 ･顎 ･口蓋裂は 20

名,0.23%に認め られた｡ その内訳 は, 局 (顎)

裂 8名,眉 (顎) 口蓋裂 4名, 口蓋裂 5名, 粘膜

下 口蓋裂 3名であ った｡

年齢層別頻度では,小学生が 0.35%,中学生が

0.49% と両群 の頻度は 他 に比 して 高 く, 次いで

1.5歳 児,3.5歳児,高校生が 0.15-0･24%の範囲

* 1例は皮下層裂 **先天性下口眉療合併

であ ったが, 各 々の年齢層の問には統計学的 に有

意差 を認めなか った｡尚, 今 回の調査では成 人男

女 には 1例 も認め られなか った(表 6)0

性別発現頻度は,男性は3,896名車9名 (0.23%),

女性は 4,906名車11名 (0.22%)で,発現率 に差 を

認めない｡

症型別 に性別 をみ ると, 眉 (顎)裂 は男性 6名,

女性 2名,眉 (顎)口蓋裂 は男性 2名, 女性 2名,

口蓋裂 は男性 1名,女性 4名,粘膜下 口蓋裂 は女
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性 3名のみに認められた (表7)0

表 7 -般集団における唇 ･顎 ･口蓋裂の性別分布

87

調 査 数

男 l女

唇 (罪)裂

男 l女

唇(罪)口蓋裂

男 l女

口 蓋 裂

男 l女

粘膜下 口蓋裂

男 l女

計

女

対 象

lo l 0. I : l o.

計

2) 粘膜下口蓋裂の頻度

調査総数 8,802名のうち, 3名に典型的な三徴

候を有する粘膜下口蓋裂が認められ, その頻度は

1:2,934(0.034%)であった｡

年齢 層別にみると, 3名のうち, 2名 は3.5歳

児で,その頻度は1:1,027(0.097%)に,他の 1

名は中学生で, その頻度は 1:1,010(0.099%)に

相当する｡

性別は,全て女性であった (表 6, 7)｡

3) 口蓋垂裂の頻度

調査総数 8,802名のうち, 口蓋垂裂は306名に

諸められ,その頻度は3.43%であった｡年齢層別

では,3.5歳児,小学生,中学生,高校生が 3.55-

4.43%で,これらは 1.5歳児,成人の2.37% に比

し高い傾向を示 した｡

性差は, 各年齢層 ともに統計学的に有意差を認

めない (表 8)0

表 8 -般集団における口蓋垂裂の年齢層別･性別頻度

男 性 女 性 計

対 負

調査数 l例 数 l %
調壷数 I例 数 I % 調 査 数

慧 芸 L1,.9…… 三99 日 .':S

計 13,896

破裂の程度別に発現率を見ると,第 1度が2.43

%で最も高 く,次いで第 2度が0.67%,第 3度が

0.37% の順 となってお り,この傾向は各年齢層 と

もにほぼ同様であった｡ 性別では男女 ともに第 1

磨, 第 2度, 第 3度 の順に頻度は 減少 している

が,第 1度では,男性が2.90%,女性が 2.06%で

男性の頻度が有意に高い値を示 した (Ⅹ2-6.485,

P<0.02)｡第 2度,第 3度では男女の間に発現率

の差は認められなかった (表 9)0
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表 9 一般集団における口蓋垂裂の破裂程度別頻度

計

計

4) 上顎切歯の異常の頻度

歯の 異常は 成人女性に ついて のみ 調査 した｡

733名中, 上顎中 ･側切歯に何 らかの 異常の認め

られたものは43名で,その頻度は5.9%であった｡

その うち,側切歯のみの異常が40名,中切歯のみ

の異常が 1名, 側切歯 と中切歯の異常を合併する

ものが 1名,乳歯の残存が 1名であった｡

異常の種類別では倭小歯,門錘歯,円墳歯など

の形態の異常が31名,捻転,転位などの位置の異

常が12名, 欠損あるいは埋伏が2名,乳歯の残存

が 1名であった (但 し, これらの人数は, 2種の

異常を合併 しているもの 3名を含む 延数である)

(表10)0

5) 舌強直症の頻度

舌強直症 は小 ･中学生, 高校生, 成人の 合 計

4,812名について調査 した｡この うち,舌強直症は

1,169名に認められ,その頻度は24.3%であった｡

年齢層別の頻度では, 小 ･中学生, 高校生が

26.5-27.7%で成人の17.6%に比較 して有意に高

い頻度であった (Ⅹ2>27.200,P<0.001)0

性別発現頻度は,男性が 1,859名車457名 (24.6

%),女性が2,953名車712名 (24.1%)で,発現率

に差を認めないが,年齢層別にみると,小 ･中学

( )内は%

表 10 成人女性における上顎切歯の異常

ーむ旦倭小歯 or円錘歯 18 (例 )

旦 倭小歯 or円錘歯 3

且倭小歯 or円錘歯 6

旦旦 円墳歯 2

且 倭小歯 & 捻転 1

1旦 円錘歯 &旦t欠如 (or埋伏) 1

且捻転 1

3J捻転 1

3｣捻転 &LL 欠如 (or埋伏) 1

11捻転

旦｣を転位

旦 転位

且 転位

些 残存

計

1

2

1

4

1

43 (5 .9% )

生では 男性の発現率が女性に比較 して有意に高 く

(Ⅹ2>4.017,P<0.05),成人では逆に女性の発現

率が男性に比較 して有意に高い (Ⅹ2-5･115,P<

0.05)(表11)｡

程度による発現率は,第 1度が 16.8%で最も高

く, 次いで第 2度が6.3%, 第 3度が 1.2%の順

で, この傾向は各年齢層 ともに同様であった｡性

別では, 男女 ともに第 1度,第 2度,第 3度の順

に減少 しているが,第 3度は男性が 30名 (1.6%),

女性が26名 (0.9%)で, 男性は女性より有意に高
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い値を示 した(Ⅹ2-5.333,P<0.05)｡第 1度,第 (表12)0

2度では男女の間に頻度の差は 認められなかった

表 11 一般集団における舌強直症の年齢層別 ･性別頻度

89

計
対 負

計

表 12 一般集団における舌強直症の程度別頻度

男 性 l 女 性 l 計
対 負

調査* 1度恒 度恒 度匝査数t第 1度恒 度恒 度l調査数 匝 1度恒 2度1第 3度

733L(118.56) 1,350F(ll.3.82)l(68.42)吊 92)

計
1,859F(136?54) (…?6)I2･9531(1570.41)(16?2)I(.2㌔)

考 察

1.研究対象について

対象 とした層 ･顎 ･口蓋裂患児の母親は,最近

2年 1カ月間に 当科を受診 した唇 ･顎 ･口蓋裂患

児に同伴 し,著者が直接診査 し得た 193名 とした｡

今回対象 とした母親の患児の症型は, 表 1に示

した如 くで, 一般の報告にみられ る本症患児の症

型分布に比 し, 唇 (罪)裂単独の占める割合が少

な く, 口蓋裂, 粘膜下 口蓋裂の占める割合が比較

的高 くなっている｡ しかも粘膜下 口蓋裂は口蓋裂

( )内は%

群72名中24名 (33.3%)と多か ったが, これ らは

言語障害を主訴に当院言語治療室を受診 した 患者

の口腔内診査の結果 発見されたものがほとんどで

ある｡

粘膜下 口蓋裂が 口蓋裂群中に占める割合につい

て,Porterfield19)は3.6%,Gyllingand Soレ

vio20)は5.8%,Crikelair21)は4.3%,藤田ら22)は

14.2%の値を報告 してお り,著者の結果 と比較 し

て著明 な差を示 している｡ これは,口蓋裂を対象

とした言語治療室が設置されてお り, 当科 との有

機的な連携のもとに層 ･顎 ･口蓋裂患者の 総合治
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癖を推進 しつつある23)本院の特徴によるものと考

えられる｡

この点について,小林2)は施設によって受診患

者に差のあることを挙げ, 讃井3)は自験例の統計

より, 同一施設でも各奇形の種類は手術の有無,

居住地など, い くつかの要因によって変動するこ

とを指摘 してお り, 施設によって受診する患者の

種類が異なることは避けられず, 今回のような一

施設での 調査では止むを得ないものと考え られ

る｡

また,⊥般集団として, 各年齢層別頻度をも調

査することを目的に,幼児 ･児童 ･生徒 ･成人各

々を対象として選択 した｡

すなわち,幼児 としては, 新潟市H保健所に来

所 した 1.5歳児, 3.5歳児を, 児童 ･生徒として

は, 県内各地の小学校 4校,中学校 3校,女子高

校 1校を,また,成人としては, 新潟市内の一大

学の男子学生および上述 したH保健所の妊産婦検

診に受診した女性をとり, その総数は8,802名で

あった｡

しかし,1.5歳児,3.5歳児,妊産婦の保健所受

診は自由意志によっており, H保健所における歯

科受診率は約50-60%にすぎないという｡また,

高校,大学は各一校のみの調査であった｡

このように,今回一般集団として選択 した対象

には,種々なる制限が生じたが, 可及的普遍的な

値を得るために,本研究では, 調査対象数を増す

様に努めると同時に, 調査者を著者一人に限定

し,全て同一基準に従って診断 し, その欠を補 っ

た｡

2.一般集団の研究結果について

1) 層 ･顎 ･口蓋裂の頻度

調査総数 8,802名のうち,眉 ･顎 ･口蓋裂は20

名,0.23%に認められた｡

症型別では, 眉 (顎)裂 8名,眉 (顎)口蓋裂

4名,口蓋裂 5名, 粘膜下口蓋裂 3名であった｡

年齢層別頻度では,小学生は0.35%,中学生は

0.49% で,1.5歳児,3.5歳児,高校生の0.15-

0.24% に比し高かったが,統計学的には有意差は

認めなかった｡

性別発現頻度は,男性は0･23%,女性が 0.22%

で差を認めなかった｡

本邦における眉･顎･口蓋裂の発生頻度は0.118

-0.319%と各報告者2,4,24～31)の調査対象,調査人

数により差が認められる｡ 一般には0.2%前後と

されてお り, 著者の今回の結果もほぼ日本人の平

均的傾向を示すものと考えられる｡

一方,今回の調査では, 小学生と中学生の各々

の頻度は0.35%,0.49% と従来の報告に比較 して

高い値を示 した｡

この点について,調査対象数の不足, 調査地域

の特性などが考えられるが, 遺伝的要因調査など

が行われていないため, その原因については明ら

かでない｡

また, 調査対象による差について,小林2)は,

本症患者は胎生期叉は生後間 もなく死亡するもの

が多く,従って,本症の頻度は死産児, 流産児に

最も高 く,新生児がこれに次ぎ,小学生になれば

かなり低 くなると述べている｡ 流産児中の本症の

出現率が きわめて高いことは,Krausら32)も指

摘 している通 りである｡

小学生の頻度では,穴沢33)は0.047% と著 しく

低い値を報告しているのに対 し,金城34)は0.21%

と出生児に ほぼ;等 しい値を報告している｡ これ

は, 近年の乳児死亡率の著明な減少35)と関連 し,

1941年の穴沢33)の調査報告に比較 して,1968年の

金城34)および今回の著者の調査結果との間に差が

認められるのは当然で,最近は出生児における頻

度と年長者の頻度との間には大きな差はないもの

と考えられる｡

2) 粘膜下口蓋裂の頻度

一般集団における粘膜下口蓋裂の発生頻度を調

査するにあたり,著者は Calnan18)の定義に従い,

明らかな三徴候を有する典型例のみを抽出した｡

その結果,調査総数8,802名のうち,粘膜下口蓋裂

は 3名に認められ,その頻度は0.034% (1:2,934)

であった｡

年齢層別にみると,3.5歳児に2名 (1:1,027),

中学生に 1名 (1:1,010)認められた｡

性別では全て女性であった｡

口蓋裂 患者の中に粘膜下 口蓋裂が 占める割合

は,先にも述べた如 く,3.6-14.2% の値19-22)が
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挙げられている｡ しかし,一般集団中に占める頻

度については Stewartら36)の報告をみるにすぎ

ない｡それによると,Denverの15の学校,児童,

生徒 10,836人のうち,粘膜下口蓋裂は9人に認め

られ,その頻度は1:1,200であったという｡この

値は, 著者の年齢層別発生頻度と比較して大差を

示していない｡

これらの調査にあたって,そもそも,粘膜下口

蓋裂とはどういうものまで含めるか, その病態像

についても種々論議されている｡

Calnan18)は, 粘膜下口蓋裂の診断について,

①口蓋垂裂,②軟口蓋正中部の筋層の断裂,⑧硬

口蓋後縁正中部のくさび状骨欠損, の三徴候を挙

げている｡一方,Crikelairら21)は,粘膜下口蓋

裂の臨床像は Calnanの述べている如 く,明解に

定義できるものばかりではなく,種々な variety

が 認められると述べ, また,Kaplan37)は 三徴

候をもつ粘膜下口蓋裂を "ClassicSubmucous

CleftPalate''(ClassicSMCP) と呼ぶのに対

し, 明らかな三徴候は ないが, 筋肉の位置異常

(口蓋筋が硬口蓋の上へはいり込んでいる) のあ

るものを "OccultSubmucousCleftPalate"

(OccultSMCP)と名づけ,確定診断は手術によ

らねばならないと述べている｡また Croftら38),

Lewinら39)は鼻咽腔鏡によって"OccultSMCP"

の存在を明らかにできることを報告している｡ 一

方,木村40)は粘膜下口蓋裂と誤診しやすい鼻咽腔

閉鎖 不全症を指摘し, 仮性口蓋裂と命名 してい

る｡

著者の臨床経験でも言語障害を主訴として当院

へ来院した粘膜下口蓋裂群には, 明らかな三徴候

を有するものだけでなく,手術によって確定 しう

る Kaplan37)のいう "OccultSMCPMに相当す

るものも多数含まれていた事も事実である｡

しかし,一般集団における診査にあたっては,

"OccultSMCPMまで含めることは困難で,かえ

って誤差を大きくする危険性がある｡ このような

観点に立って著者は,今回の調査では典型的な三

徴候を有するもののみを対象とした｡ この点につ

いて,先に一般集団の頻度を報告している Ste-

wartらは, 三徴候のうち二徴候をもつものを本

91

症と診断 している｡

粘膜下口蓋裂の性差は,本研究では,全て女性

であったが,例数が 3名と少なく, そのまま性差

と断定するには問題が残る｡Stewartらの9名

では,男性 3名,女性 6名であったという｡

一方,今回の調査期間中に機能障害を主訴に当

科を受診し,粘膜下口蓋裂と診断された30名につ

いで性差をみると,男性15名,女性15名で, 性差

は認められなか､った｡

この点について,粘膜下口蓋裂について先人の

報告から, その対象症例の性差をみると, Bee-

den41)は男性 8名,女性10名,Calnan18)は男性

5名,女性13名,GyllingandSoivio20)は男性

43名,女性34名,Stewartら42)は男性29名,女

性21名,Weatherley-Whiteら43)は男性34名,

女性27名,′藤田ら22)は男性12名,女性16名と明ら

かな性差を認めるものは少なく,著者と同様の傾

向を示しているものが多い｡ これは,口蓋裂例が

女性に有意に多いとする一般的傾向と明らかに異

なる所見であり,粘膜下口蓋裂のもつ裂奇形の意

義について一つの示唆を与えるものと考え られ

る｡

3) 口蓋垂裂の頻度

口蓋垂裂は3.43%に認められたが,1.5歳児,

成人は3.5歳児,小 ･中学生,高校生に比し低い

傾向を示した｡

性差は,各年齢層ともに認められず,破裂の程

度別の発現率は,第 1度が2･43%と最も高 く,吹

いで第 2度が0.67%,第 3度が0･37%の順で,こ

の傾向は各年齢層ともにほぼ同様であった｡

一般集団における口蓋垂裂の頻度を調査した報

告lo,16,17,42,44-62)は多く, しかもその発現頻度は

各報告者に より差が 見られ, これらは 調査方法

や,異常形態が微小で判定基準が一定化しにくい

ことなどが原因をなすものと考えられる (表13,

14)0

また,一方では,発生頻度に地域差や人種差に

よる変動が挙げられており, これらの関与も否定

できない｡ すなわち, Shapiroら62)は, 口蓋垂

裂の頻度は American lndian=:Japanese>

Caucasian>Negroの順であるとし,一般には,
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表 13 本 邦 に お け る 口蓋 垂 裂 の 頻 度

報告者 (年代) 対 象
調 査 人 数

男 女 計

性別頻度%

男 女

破裂程度別頻度 %

第 1度 第2度 第 3度 計

一 丸 (1926)

原 田 (1931)

永 井 (1932)

西 (1933)

西 山 (1934)

小 泉 (1937)

志 村 (1942)

吉 岡 (1954)

望 月 ら (1961)

著 者 (1981)

長崎市,小学校

函館市,小学校
アイヌ人
アイヌ人
九大看護婦

今治市,小学校

2.-89歳
17歳以下
15′一20歳

I ～__- p=三:

黄色人種が最 も高率で, 次いで白 人, 最 も 低 率な
Y

のは 黒人であると されてい る｡ ま た C ervenka

ら61)や Shapiroら62)は,Chippew a lndiansの

調査で,Indian の混血の程度が 高 く なるほど 口

蓋垂裂の頻度が高 くなると報告 し ている｡

一方, 口蓋垂裂は, 年齢によって発現頻度に差

があるとす るもの16,17,45,46,49,50,52,63)と,差 を認め

ない とす るもの47,55,56,60)が見 られ る｡著者の結果

では,1.5歳児, 成人で低い傾向を示 したが, こ

の うち, 1.5歳児については, 口蓋垂が非常に小

さい ことや体動などから口蓋垂裂を見逃 した 可能

性 も否定できない｡

性差 に ついては, 差が ない とす るものが 多い

が , 男 性に多い とするものも見 られ る｡

口 蓋 垂裂の 程度による発現頻度の 差について

は , 著 者 と同様に程度が重くなるにつれ頻度が減

少 す る と す る ものが多い (表13,14)0

4 ) 上 顎 切 歯の異常の頻度

成 人 女 性 7 3 3 名の うち, 上顎 中 ･側切歯に何 ら

か の 異 常 の 認 め ら れた ものは43名 (5.9%)で,そ

の う ち , 4 1 名 は 側 切歯に 異常 を もつ もので あ っ

た ｡

異 常 の 種 類 別 で は ,倭小歯,門錘歯, 円唇歯な

ど の 形 態 の 異 常 が 3 1名 (4.2%)で最 も多 く, これ

らは全て側切歯に見 られ, 次いで位置の異常が12

名,数の異常が 2名, 乳歯の残存が 1名の順であ

った ｡

上顎側切歯に 退化 傾向の 見 られ る ことは, 藤

田64)をはじめ,･多 くの人々によって指摘 されてお

り,その変化は形態的に壌小歯,門錘歯, 円葛歯

などを生ず ると同時に, さらに先失性欠如 として

表われ るとい う｡ このように形態的な退化傾向を

示す側切歯の本邦における 出現率は, 馬65)は 2･2

%,住谷66)は6.21%と報告 し,今回の調査による

出現率 4.2%は,調査数が 少ない難点はあるに し

ても,ほぼ本邦における一般的傾向に合致するも

の と思われ る｡

5) 舌強直症の頻度

1.5歳児,3.5歳児を除 く小学生から成人までの

4,812名における 調査では, 舌強直症は 1,169名

(24.3%)に認められ, 年齢層別では, 小 ･中学

坐,高校生に比 し成人の頻度は低率であった｡

舌強直症の程度による発現率は, 第 1度が圧倒

的に高 く,16.8%,次いで第 2度 6･3%, 第 3度

1.2%の順で, この傾向は各年齢層 ともに 同様で

あった｡ 性別では,第 3度で男性が女性 より高率

であったが, 第 1度,第 2度では差 を認めなか っ

た ｡
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表 14 人 種 別 口蓋 垂 裂 の 頻 度

93

報 告 者 (年代) 対 象
調 査 人 数

男 女 計

性別頻度%

男 女

破裂程度別頻度 %

B C D 計

<Caucasian>

Meskinら (1964)

Tolarov孟ら (1967)

GreweandMcCombie (1971)

Stewartら (1971)

Lindemann (1977)

ChosackandEidelman (1978)

<Negro>

Schaumannら (1970)

Richardson (1970)

<Mongoloid>

GreweandMcCombie (1971)

JarvisandGorlin (1972)

Heathcote (1974)

<Americanlndian>

JaffeandBlanc (1970)

Cervenkaら (1970)

Shapiroら (1971)

Minnesota,U.S.A.

Prague,
Czechoslovakia

BritishColumbia,
Canada

Denver,Colorado,
U.S.A.

Copenhagen,Denmark

Israel

Washington,U.S,A,

Tennessee,U.S.A.

British,Columbia,
Canada(Chinese)

BaffinZone,Canada
(Eskimos)

Inuit,Canada

New Mexico,U.S.A.
(NavajoIndians)

Minnesota,U.S.A.
(Chippewalndians)

New Mexico,U.S.A.
(NavajoIndians)

patients

students

adults
(18′～21歳)

children
(3′-6歳)

children
(13-17歳)

schoolchildren

patients
(0-70歳)

schoolchildren
(6-18歳)

adultpatients
十 children

students

children
(13-17歳)

adults十Children
(0-30歳)

schoolchildren

schoolchildren

schoolchildren

810 1,054 1,864

4,713 3,124 7,837

349 840 1,189

582 499 1,081

379 397 776

10,836

1,217 1,515 2,732

35,44934,91070,359

446 510 956

1,477 1,842 3,319

82 109 191

780 791 1,571

137 160 297

455 489 944

605

959

1.61 1.13

1.53 1.38

4.29 3.41

4.48 3.53

1.64 0.73

0.471'0.41*

0.45 0.59

0.2710.271

8.54 5.50

8.5 8.6

4.38 3.13

13 10

一般集団における舌強直症の頻度を調査した報

告をみると,深田ら67)は幼稚園児,小 ･中学生,

高校生,大学生の総数3,789名を調査し, そのう

ち,2.3%に舌小帯異常症をみたと述べている｡

また,望月ら17)は,小 ･中学生2,792名を調査し,

舌強直症は17.35%にみられたと報告している｡

しかし,舌強直症の判定基準は各報告者により異

なり,報告者間の発現率を単純に比較することは

適当でない｡

今回,著者は望月ら17)の基準に準じ,非常に軽

度の舌強直症をも含めた｡ その結果,舌強直症の

頻度は24.3%と高率を示した｡

年齢層別では,小 ･中学生, 高校生の群に高

く,成人では低率であったが, これは主として第

1度における頻度の減少に よるものと考えられ

る｡

舌強直症の年齢的関係については,深田ら67)は

年齢が進むにつれて多少発現頻度が少なくなるよ

;:･TypeB は例数に入れていない｡

うであると述べているが,望月ら17)は年齢別発現

率に規則性は認められなかったとしている｡

舌強直症の程度による発現率は,第 1度が圧倒

的に高く, 次いで第2度,第 3度の順であった

が,この傾向は望月ら17)の報告でも同様である｡

3.眉 ･顎 ･口蓋裂と口腔内微小奇形との

関連について

膚 ･顎 ･口蓋裂の発症に関与すると考えられる

種々なる因子の中で,特に遺伝因子の解明は再発

予防の上から重要であるばかりでなく,患者や家

族に とっても強い 関心が もたれている事項であ

る｡従って,著者は,この遺伝因子の一端を解明

することを目的に,眉 ･顎 ･口蓋裂の microform

と考えられている口蓋垂裂について,本症患児の

母親を精査し,同時に,他の微小奇形として上顎切

歯の異常,舌強直症についても調査を行い,一般

集団中の成人女性と比較し,眉 ･顎 ･口蓋裂と口

腔内微小奇形との関連について検索した (表15)0
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表 15 眉 ･顎･口蓋裂息児の母親と成人女性における口腔内微小奇形の頻度

唇 ･顎 ･口蓋裂と微小奇形との 関連について

は,緒言でも述べた如 く,多くの報告がある｡

今回の調査結果では,口蓋垂裂の頻度は, 本症

患児の母親 193名中では2.07%,眉 (顎)裂単独

を除 く口蓋裂を有する患児の母親 169名中でぽ

2.37%で, これらは成人女性733名車における頻

度2･59%に比 し有意な差はなかった｡これは,口

蓋垂裂が本症の microform であるという説を裏

づけるものではない｡

一方,粘膜下口蓋裂に 口蓋垂裂が高頻度に合併

する事実18-22,36,41)から, 口蓋垂裂の存在は隠れ

た裂奇形を疑わせる一つの指標となると考えられ

る点で重要である｡ しかし,口蓋垂裂を全て膚 ･

顎 ･口蓋裂の microform と考える事には問題が

あり,む しろ,口蓋垂裂の大多数 (特に第 1度に

相当するもの)は, 口蓋垂の形態の多様性を示す

ものと考えたい｡

また,上顎切歯の異常の頻度は, 本症患児の母

親 193名中では4･7%,口蓋裂,粘膜下口蓋裂を

除 く眉 (顎)裂を有する患児の母親 121名車では

4.9%で,これらは,成人女性733名車における頻

度 5.9% に比 して有意な差を認めなかった｡

眉 ･顎 ･口蓋裂患児に歯の異常が高頻度に出現

することは大橋68)の報告でも明らかで あり, 普

た, 極 く軽度の不完全唇裂に歯の異常を見ること

もよく経験される｡ 今回の調査において,患児の

母親における歯の異常の発現頻度が対照のそれと

比較 して差を認めなかったことは, 眉 ･顎 ･口蓋

( )内は%

裂患者にみられる切歯の異常は破裂部位 と関連す

る問題であることを裏づけたものと言えよう｡

この点についてWoolfら41)ち, 先に述べた如

く,家系調査を行い,上顎側切歯の異常は,盾 ･顎

･口蓋裂の microform ではないと述べている｡

舌強直症は,前述の口蓋垂裂や上顎切歯の異常

の如 く,肩 ･顎 ･口蓋裂の microform と考えら

れているわけではない｡ しかし,眉 ･顎 ･口蓋裂

患者の合併奇形として好発する69-71)ことは古 く

より知られている｡ そこで,本症患児の母親にお

ける舌強直症の頻度と対照とを比較 した｡ その結

果,患児の母親における舌強直症の頻度は12.4%

と対照とした成人女性の頻度 19.8%より低 く (Ⅹ2

-5.526,P<0.02), 后 ･顎 ･口蓋裂患児の母親

に特に好発するという所見はみられなかった｡

以上, 患児に最も関連が深い母親について口腔

内微小奇形を調査 した結果は, いずれも対照とし

た成人女性の発生頻度と比較 して, 同等もしくは

低値で, 眉 ･顎 ･口蓋裂 との関連を示唆する所見

は得られなかった｡

しかし,今回の研究は,患児の血族すべてを調

査 したものでもなく, また,対象症例が少ないと

い うこともあって, その関連性についてはさらに

多方面からの検索が必要であろう｡

特に,口蓋垂裂についてみると,粘膜下口蓋裂

では口蓋垂裂を伴 うことが多いこと, および,今

回の調査で第 3度とした 口蓋垂基部にまで及ぶ破

裂をも単に口蓋垂の形態の 多様性と結論 しうるか
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など, その病態の本態にういてさらに発生学的,

形態学的, 病理学的な面からの 検討が 必要で あ

る｡

しかも,これは,口蓋垂裂にとどまらず,粘膜

下口蓋裂にもいえることで, その本態,口蓋裂 と

の異同について今後解明されねばならない問題の

多い ことが指摘できる｡

結 語

眉 ･顎 ･口蓋裂 と口艦内微小奇形との関連を調

査し, 本症の発症原因の解明の一助とすることを

目的に, 昭和54年 6月から同56年 6月までの2年

1カ月間に新潟大学歯学部附属病院第二口腔外科

を受診した唇 ･顎 ･口蓋裂患児に同伴 し, 著者が

直接診査 し得た 193名の母親の口腔内微小奇形を

調査した｡ 口腔内微小奇形としては,口蓋垂裂,

上顎切歯の異常,舌強直症をとった｡

また, 一般集団として,新潟市内および県内の

幼児,児童 ･生徒,成人の総数 8,802名を対象と

し, 粘膜下口蓋裂を含む唇 ･顎 ･口蓋裂の発生頻

度および口腔内微小奇形を著者が直接面接する方

法で調査 した｡

1. 眉 ･顎 ･口蓋裂患児の母親における 口腔内

微小奇形の頻度

1) 口蓋垂裂は, 患児の母親 193名車4名に

認められ,その頻度は2.07%,唇 (顎)裂単独を

除 く口蓋裂を有する患児の母親 169名中の頻度は

2.37% であった｡

2) 上顎切歯の異常は,193名中9名に認め

られ, その頻度は4.7%,口蓋裂,粘膜下口蓋裂

を除 く肩 (罪)裂を有する患児の母親 121名中の

頻度は4.9%であった｡

3) 舌強直症は, 193名中24名に認められ,

その頻度は12.4%であった｡

2. 一般集団中の眉 ･顎 ･口蓋裂および 口腔内

微小奇形の頻度

1) 眉 ･顎 ･口蓋裂の頻度は8,802名車20名,

0.23% であった｡その内訳は,眉 (罪)裂 8名,

眉 (顎)口蓋裂 4名, 口蓋裂 5名,粘膜下口蓋裂

3名であった｡

年齢層別頻度は, 小 ･中学生が0.35-0.49%

95

で,1.5歳児,3.5歳児, 高校生の0.15-0.24%

に比し高い傾向を示 したが, 統計学的には有意差

はなかった｡

性別発現頻度は,男性は3,896名中9名,0.23%,

女性は4,906名中11名,0.22% で差を認めなかっ

た｡

2) 典型的な三徴候を有する粘膜下口蓋裂は

8,802名 車3名に認められ, その頻度は 1:2,934

(0.034%)であった｡

年齢層別にみると,3.5歳児に2名で, その頻

度は 1:1,027(0.097%),中学生に1名で,その

頻度は 1:1,010(0.099%)であった｡

性別では,全て女性であった｡

3) 口蓋垂裂の頻度は,8,802名中306名,

3.43% であった｡

年齢層別では,3.5歳児, 小 ･中学生, 高校生

は3.55-4.43% で,1.5歳児,成人の2.37%に比

し高い傾向を示 した｡

性差は各年齢層ともになく, 破裂の程度別発現

率は程度が重症になるにつれ, 減少する傾向を示

した｡

4) 上顎切歯の異常は成人女性 733名につい

て調査し, 何らかの 異常の 認められた ものは43

名,5.9% であった｡

異常の種類では,側切歯の形態異常 (倭小歯,

門錘歯,円蕃歯)が最も多かった｡

5) 舌強直症は1.5歳児,3.5歳児を除 く4,812

名ついて調査し,その頻度は 1,169名,24.3% で

あった｡

年齢層別では,成人が 17.6%で,小 ･中学生,

高校生の26.5-27.7% に比し有意に低率であっ

た｡

性別発現頻度は,男性 24.6%,女性 24.1% で

差を認めず,舌強直症の程度別発現率は, 程度が

重症になるにつれ減少する傾向を示した｡･

3. 眉 ･顎 ･口蓋裂と口腔内微小奇形との 関連

について

1) 口蓋垂裂について

眉 ･顎 ･口蓋裂患児の母親 193名中における 口

蓋垂裂の頻度は2.07%,口蓋裂を有する患児の母

親 169名車では2.37%で,これらは対照とした成
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人女性 733名 中における頻度 2.59%と比較 して統

計学的 に有意差 を認めなか った｡

2) 上顎切歯の異常 について

唇 ･顎 ･口蓋裂患児 の母親 193名 中における 上

顎切歯の異常の頻度 は 4.7%, 眉 (顎)裂 を有す

る患児の母親 121名 車では 4.9%で, これ らは対

照 とした 成人女性 733名 車における頻度5.9%に

比較 して 統計学的に有意 な差 を認めなか った｡

3) 舌強直症 について

唇 ･顎 ･口蓋裂患児の母親 193名 中におけ る舌

強直症の頻度は 12.4%で, 対照 とした 成人女 性

733名 中における頻度 19.8%に比較 して低率であ

った ｡

4) 以上の結果 を総括す ると, 眉 ･顎 ･口蓋

裂患児の 母親に み られた 口腔 内 微小奇形の 頻度

は,対照 とした成 人女性 における頻度 に比 し, い

ずれ も同等 もしくは低値を示 し, 今 回の調査項 目

については, 眉 ･顎 ｡口蓋裂 との間に積極的な関

連性 を兄い出す ことはで きなか った｡

稿を終わるにあたり,終始御懇篤なる御指導,御

校閲を賜わりました恩師大橋 靖教授にミ梁甚なる謝

意を表します｡また,御教示および御校閲を賜わり

ました本学予防歯科学教室堀井欣一教授に心より感

謝いたします｡さらに,本研究の資料の収集にあた

り,御援助いただいた本学予防歯科学教室,教室員

各位ならびに新潟市東保健所衛生士貴船悦子氏に感

謝いたします.なお,本研究は一部文部省科学研究

費 (課題番号448352)の補助を受けました｡附記し

て感謝の意を表します｡

本論文の要旨は昭和56年 6月12日,第35回日本口

腔科学会総会,昭和56年11月21日,昭和56年度新潟

歯学会第 1回例会において発表した｡
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