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Ⅰ･ 緒 看

先天的に歯が欠如 している症例は, 日常の臨床

でしばしばみられるが, 完全無歯症や多数歯にわ

たる部分性無歯症はきわめて稀である｡

一般に,歯の先天性欠如は, 人類の進化に伴 う

退化現象 として系統発生学的な説明がされている

が1), 多数歯にわたる欠如の成因については, 何

らかの病理的因子や遺伝的要因も考慮 しなければ

ならない2)3)｡

ここに 報告 する1例は, 歯の欠如の他に, 汗

腺,皮膚, 毛髪などに異常がみられる外腔葉異形

成を伴 う部分性無歯症である｡

今回,著者らは本症例につ いて上顎に部分床義

歯, 下顎に全部床義歯を装着 したところ,多数歯

の欠如による障害は著 しく改善され, 良好な結果

を得ることができた｡

ⅠⅠ. 症 例

患者は昭和43年12月25日生れの男児で, 昭和48

年 3月, 阻噂機能の回復のために新潟大学歯学部

付属病院に来院した｡

1. 家 族 歴

家族は両親 と本症例, 弟の4人である｡第 1子

は 錯子分娩で 生後 3日で 死亡 しているが, その

際,外観上の異常はみられなかったとい う｡ 第 2

子が本症例で, 第 3子は′第 2子 と全 く同様の所見

を示 している｡ 両親にとくに異常は認められず,

また血族結婚はなく, その家系にも同様所見は認

められない｡

2. 既 往 歴

出産は帝王切開で, 予定 日より21日早 く生れ,

体重 3,000g, 身長48.5Jnlhであった｡出生時から

頭髪,体毛は少なく, 生後まもなく原因不明の38

℃前後の発熱が続 き, 特に夏期には著明で,その

際発汗はみられず,晴乳欲 も不良であった｡

その後,発育不良, 汗をかかない,湿疹がでる

などの理由により, 昭和46年10月,患者 2才10カ

月の時, 新潟大学医学部付属病院 に来院 し, 無

汗症型 外豚葉 異形成 Anhidrotic ectodermal

dysplasiaと診断され,入院している｡

3. 現 症

1) 全 身 所 見

来院時,患者は4才3カ月で, 身長93.5cm, 体
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図 1 来 院 時 の 顔 貌

図 2 手指の皮膚は乾燥し,痴皮様を呈している

重14kg,胸囲50cm, 頭囲50cmで,仝卿 こ発育がや

や劣っていた｡

老人様顔貌を呈し,頭髪は薄 く,眉毛, 陸毛は

殆んどみられない｡ 鼻は鞍状鼻で萎縮性鼻炎の傾

向があり,外耳は形態異常を示 している｡口唇は

厚 く,外側に研転し, 多 くの赦寮がみられる｡皮

膚は全体に乾燥 し, ところどころ,痴皮様を呈し

ている (図 1,2)0

四肢の形態,機能および知能は正常である｡

2) 口腔内所見

歯は上顎の左右乳中切歯および右側側切歯部に

所出が認められるのみで, その他は上下顎 とも欠

如 している｡ 乳中切歯は 円錐形の 形態異常 を呈

し,唇側歯頭部に酎蝕が認められる｡

唾液の分泌には特に異常はみられず, 粘膜は正

常に湿潤している｡
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図 3 口 腔 内

図 4 スタデ ィモデル

歯槽堤はきわめて薄 く, そして低 く萎縮状態が

認められる (図3,4)0

3) Ⅹ 繰 所 見

頭部X線規格写真, オルソパン トモグラフ,口

内法X線写真によると,上顎の左右乳中切歯,右

側側切歯部の3本の前出と,永久中切歯と思われ

る2本の歯腔が認められるのみで, その他は,歯

および歯腔を全 く認めることはできない｡ また,

歯槽突起がほとんど欠如している (図5,6,7)0

手指のX線写真では手根骨その他に異常が認め

図 5 頭部Ⅹ線規格写真

られない (図8)0

4) 臨床検査所見

新潟大学医学部付属病院における臨床検査結果

によると,梅毒血清検査は陰性,またホルモン検

査,染色体検査その他においても異常はみられな

か った ｡

しかし,発汗テス トにおいては, 明らかに無汗

症状が認められた｡

4. 診 断

以上を総合して,本症例を外敵葉異形成を伴 う

- ll-



12 新潟歯学会誌 4巻 1号 1974年

図 6 オル ソパ ン トモグラフ

図 7 ロ内法Ⅹ線写真

部分性無歯症･･Partialanodontiawith ecto-

dermaldysplasiaと診断した｡

ⅠⅠⅠ. 診 療 経 過

多数歯の欠如による機能障害および小児の心理

的な問題から本症例は可能な限 り早 く,義歯によ

り口腔機能の回復をはかり,経略的な予後の観察

により顎の発育との関連において義歯の修正,再

調整を行なうこととする｡

上顎乳中切歯 はレジンジャケット冠l=よる修復

図 8 手指のⅩ線写真

を行ない,上顎欠損部に部分床義歯,下顎に全部

床義歯を装着する｡

1. 印 象 採 得

小児の印象採得には,.刺激が少なく,また短時

間で操作可能な印象材を選択することが重要であ

る｡､そこで,適法により個人 トレーを製作し,筋

形成を行なった後, シリコーン印象材を使用して

印象採得した｡

2. 攻 合 採 得

校合高径の決定に際しては,先ず顔面,.特に口
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図 9 上 下 顎 蛸 堤

唇周囲の筋肉の動きについて注意しながら,形態

的に調和 のとれていると思われる高さを選択し

た｡ 次に,下顎臓堤を3mlIL低 くして,3カ所にソ

フ トワックスを置き, 岨堤を再度口腔内に戻し

て,嘩下運動を数回くり返し,喫合高径を決定し

た (図9)0

さらに喫合高径の確認の一方法として, このよ

うに得られた喫合位の頭部Ⅹ繰規格写真による分

析を試みた｡ 図10に示すように,Sを原点として

FH planeに平行な綿をⅩ軸,これに直交する

綿をY軸 として FacialDiagram を作製 し,坂

本4)によって報告された標準値を参考 にして検討

した｡ それに よると, 上顎骨の発育不良 がめだ

ち,ANSN, GO-Ⅹ ともに標準値に比べていく

ぶん小さい値を示 している｡ また,顔面頭蓋の各

部の発育程度を相互に比較してみると,N ANS/

ANS-ME, ANSME/GO-Ⅹは標準値 よりやや

低い値を示しているが, この位置は,患者の形態
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図 10 Facia)Diag【.am

図 11 完成した義歯
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図 12 義 歯 の 装 着

図 13 義歯装着10カ月後の顔貌

的調和を考え合わせたとき適切な唆合高径を表わ

すものであると判断した｡

3. 義歯の装着および経過

上顎乳中切歯の歯冠修復を行なった後,上下顎

に義歯を装着した (図11,12)0

前方運動,側方運動などの吹合調整は口腔内で

行ない,義歯の役割 りと扱い方については,保護

者と患者に十分指導しながら経過観察を続けた｡

経過はきわめて良好で,装着後 4週間で義歯の

使用にも慣れ,装着前の阻噂障害は著しく改善さ

れ,心理的変化においても多大の効果を認めるこ

とができた (図13)0

発音に関しては,装着前 1回,装着後 3回にわ

たり同じ単語,短文を録音し分析,検討したとこ

ろ,発語明瞭度の改善が認められた｡ これは,装

着前に著しかった雑音が装着後 4週間で消滅した

こと,および歯音であるサ行, ザ行などの発音が

正確になったためと考えられ,年令的にみて正常

発達段階に達したものと判断できる｡

ⅠⅤ. 総 括,考 案

1. 外胆嚢異形成症と無歯症について

外旺葉異形成疾患は,外隆葉系の組織,器官に

形成異常をきたす疾患で,Thoma5)は次の症状を

あげている｡ すなわち,①汗腺の不足または欠如

による無汗症 ･皮膚乾燥,②皮脂腺の欠如,⑨涙

腺 ･咽頭腺 ･結膜腺 ･唾液腺 の障害,④ 爪の異

常,⑤禿頭,体毛の過多また過少,⑥虹彩の形成

異常,◎歯数の欠如,⑧口唇の外翻,⑨指骨の欠

如,⑩按状鼻,⑪萎縮性鼻炎,⑱発音障害などで

あるが,特に歯科の臨床で歯の無形成あるいは形

態的萎縮を伴いやすいため注目されている｡

一般に,多数歯にわたって乳歯や永久歯が無形

成であったり,乳歯のみが存在してその後続永久
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歯が欠如している場合無歯症とよび,部分性無歯

症と完全無歯症とに分類している6)｡

外旺葉異形成症が原因で出現する無歯症の頻度

は比較的多く,毒られ,塩田ら7)は59例中のケ須こ,

また山下3)は16例中5例にみられたと報告してい

るp-

外旋葉 異形成疾患 の嘩因 としては, 内分泌障

害,遺伝,および上皮や分化 ･発育期 における妊

娠初期の母体の疾患などがあげられている2)6)0

本症例においてば,]内分泌障害,･妊娠初期の母

体の疾患はなく,血族結婚はみられず,また家系

に異常者はみあたらず,患者の弟に同様の所見が

認められてはいるが,原因については全 く不明で

ある｡

治療法としては対症療法のみせ∴無歯症に対し

ては補綴学的処置を必要とする｡上記の特徴以外

は正常人と変わりがなく,無汗症についても,忠

者が成長するに従い体温調節に慣れて耐えるよう

になるといわれている｡

2. 顎の成長,発育について

本症例のように多数歯を欠如している場合,罪

の成長,発育は促進されるのであろうか｡従来よ

り顎の成長と歯の発育の相互関係については種々

報告されている3)8)9)10)ll)0

高橋8),Brodieら9)は顎骨の発育が歯膝の発育

によって直接的な影響をうけないと述べ,実際に

Brodieら9),Ochiaiら10)は完全無歯症例につい

て顎発育を中心に経年的に行なった頭部Ⅹ線規格

写真の計測結果から,歯の欠如は顔面ならびに顎

の発育に著しい障害を与えないと報告している｡

さらに中田ら11)も同様の観察結果から,歯ならび

に歯豚の欠如は顎骨の成長率に決定的な影響をお

よぼさないことを明きらかにしている｡

このように,歯が欠如していても顎の成長,発

育は促進され, その成長はあらゆる方向に向って

おこる｡ そして成長,発育が活発に行なわれる時

期と休止の時期があり, さらには各個体差が大き

く影響するノ｡従って成長,発育の過程にある顎に

義歯を装着しようとするとき,種々の点に留意す

る必要がある｡落合12)が述べているように,きわ

めて複雑な動きを示している口腔に, ある時期の

15

印象に基づいた一定の形の義歯を装着するのであ

るから,顎の成長,発育に伴って新たな問題が生

じるであろうが,定期検査により,義歯の調整,,

再製作を行なえば防げる画題である｡

顎の成長,発育は義歯ゐ有無 にかかわらず進行

していく｡義歯が各個体の成長,発育に適応し,

十分機能していくよう口腔管理を行なう必妻があ

ることはいうまでもない｡

3. 噴合位の決定とその成長変化につい七

義歯製作にあたって,顎骨の成長変化に従って

おこる上下顎の垂直的高さの成長が重要な意味を

もってくる｡特に本症例においては,義歯によ.る

阻噂や発音の回復と同時に喫合高径の回復,すな

わち顔面高の補正が必要とされる｡

従来より吹合高径の決定法として種々の方法が

試みられているが13),成長,発育期にある小児に

対しては,年令によって顔面の示す割合が異なる

14)ため,顔面計測 による方法は適さないと考え

るO また安静位法などは客観性に欠け,術者の意

図を理解させる点において困難であろう｡ そのた

め,大森ら15)は相対成長の考えを導入し,頭部Ⅹ

繰規格写真を分析する方法を考案している｡ すな

わち,分析した結果を上顔面部,下顔面部,後顔

面部に分けて各々の比率を求め,顔面頭蓋各部の

発育程度を相対的に決定 しようとする方法で,角

度的分析によって顔面頭蓋各部の位置関係を,長

さ的分析でそれらの大きさを把握 しようとするの

である｡

著者らは,本症例のように常に成長,発育期に

ある小児を対象とする場合,吹合高径の決定にあ

たっては顔面頭蓋各部の成長を考慮し, その時期

に適応した吹合位を形態的調和,生理的機能など

を利用すると共に,頭部Ⅹ綿規格写真による計測

をも判断規準の一つとして決定すべきであろうと

考える｡

今回,先ず形態的に調和のとれていると思われ

る高さを選択し, さらに嘩下運動を行なわせて吹

合高径を決定する方法を試みた｡小児の場合,坐

理的機能を利用することは困難 であるとされてい

るが,その意味においても櫓下運動を利用するこ

とは,最も容易に誘導 できる方法の一つであろ
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う｡ さらに得 られた吹合位の頭部Ⅹ繰規格写真を

分析 し,大森 ら15)の方法により比較,検討 した結

莱, 上顔面高,後顔面高が標準値に比較 してい く

ぶん小 さく, 同時に新たに決定 した下顔面高 も小

さい値を示 した｡ しか し相対値については各々の

比は標準値に近い値を示 し, 義歯装着後,形態的

にも機能的にも良好な結果を得ている｡

このようにして唆合高径を決定 し義歯を装着 し

た後で,顎の成長,発育に伴い 吹合高径 も変化す

る｡ そ一のため,森田ら16)は正常者の成長曲線をも

とに 義歯の再製作の時期を 選 ぶ 方法を 述べてい

る｡ 中田ら11)は完全無歯症例の4才8カ月の小児

に製作 した義歯を6才8カ月に再製作 し, 7年後

の13才8カ月時に3回目の義歯製作を 行なってい

るが, そ9時は閉口時にやや 口唇の外翻がみられ

た と報告 している｡

外旺葉異形成を伴 う症例のみならず, 成長,発

育期にある小児の義歯に対 しては, 定期検査を継

続 し, 個体の成長に適応 した顎間距離を設定する

ことが重要な課題であると考える｡

Ⅴ.要 約

外腔葉異形成を伴 う部分性無歯症の 1例 につい

て,その症例の概要 と診療経過を報告 した｡

本症例は, 無歯症の他に無汗症,皮膚乾燥,体

毛の欠如,鞍状募, 萎縮性鼻炎などの特徴を有 し

ているが, その原因については不明である｡

上顎に部分床義歯, 下顎に全部床義歯を製作 し

装着 した ところ, 多数歯欠如による阻噂障害,発

音障害などの問題点は著 しく改善され, 心理的変

化においても義歯のもたらす効果は大 きく, loヵ

月後の現在,良好な結果を得ている｡

今後,顎 の発育 と義歯 との関連性について, 阻

噂,発音,顔面形態などの点から, さらに経過観

察を続け,検討を重ねてい く予定である｡

本論文の要旨は,第7回新潟歯学会総会 (1974,3,

23)において発表した｡

稿を終わるにあたり,貴重な資料を提供していただい

た新潟大学医学部小児科学教室,歯学部口腔外科学第一

教室,並びに御協力いただいた歯学部付属病院言語治療

室湧井講師に深く謝意を表します｡
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