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緒 言

矯正歯科臨床への健康保険制度の導入は，1982年の唇
顎口蓋裂患者に始まり現在では55疾患にまでその対象が
拡大された．特に，2018年 2 月の改定では「顎・口腔の
奇形，変形を伴う先天性疾患であり，当該疾患に起因す
る咬合異常について，歯科矯正の必要性が認められる場
合に，その都度当局に内議の上，歯科矯正の対象とする
ことができる」という項目が加わり，先天性疾患に起因
した咬合異常に対する歯科矯正の保険医療制度の整備は
転機を迎え1)，不正咬合を有する先天性疾患患者の QOL 
（Quality Of Life） の向上に大きく貢献するものと期待さ
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抄 録
矯正歯科治療に健康保険が導入されて約40年が経過し，唇顎口蓋裂と顎変形症の他に2018年現在53項目が保険治療の対象
になっている．今回，我々は当科における矯正歯科治療の保険適用患者の実態を調査し，特に唇顎口蓋裂と他の先天性疾患
との関連性について臨床統計学的検討を行ったので報告する．徳島大学病院病院情報システム・データウェアハウスを用い，
2008年 1 月から2018年12月までの11年間に当院矯正歯科を受診した患者から保険治療を受けている患者を抽出し，顎変形症
単独症例を除く先天性疾患患者について，電子カルテ全文検索システムを用いて臨床統計学的検討を行った．研究対象期間
に当科にて保険治療を受けた矯正患者は345人で，そのうち，本研究対象患者は，顎変形症単独症例を除く207人であった．
患者の内訳は，裂奇形を主徴候とする症例が全体の 5割を占め最も多く，次いで， 6歯以上の先天性部分性無歯症，ゴール
デンハー症候群（鰓弓異常症を含む），ダウン症候群の順であった．また，症候性疾患の中で裂奇形の併発は，ピエール・ロ
バン症候群，ダウン症候群，ゴールデンハー症候群の順に多く，その裂型は，口蓋裂（軟口蓋裂を含む），唇顎口蓋裂，唇裂
の順に多かった．以上のことから，当病院は裂奇形を併発した先天性疾患への専門的な対応が不可欠であり，希少疾患にも
柔軟に対応できるよう複数の診療科，職種による診療科の枠組みを超えたチーム医療体制の構築が必要であることが示唆さ
れた．

キーワード：先天性疾患，口唇裂・口蓋裂，臨床統計学的調査，合併症

れている．
一方，唇顎口蓋裂などの裂奇形は，頭蓋顎顔面領域に
不調をきたす先天性疾患の一つの表現型としても発現す
ることが知られており，両者はしばしば合併して発症す
る2)．これらの疾患は出生直後から長期にわたる複雑な
治療を要する場合も多く，両者の関連性を検討すること
は治療計画を立案する上でも有用である．当科において
は，伊東ら3)は1984年から1994年の10年間，西ら4)は1994
年から2006年の12年間，谷本ら5) は2006年から2016年の
10年間の唇顎口蓋裂患者の動向について報告したが，他
の先天性疾患との関連についての実態調査は行われてい
ない．そこで，本稿では当科における矯正歯科治療の保
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険適用患者の実態を調査するとともに，唇顎口蓋裂と他
の先天性疾患との関連性について臨床統計学的検討を
行ったので報告する．

調査対象および方法

徳島大学病院病院情報システム・データウェアハウス
を用い，2008年 1 月から2018年12月までの11年間に当院
矯正歯科に初診患者として登録された患者から保険診療
を受療している患者を抽出し，電子カルテ全文検索シス
テムを用い，以下の項目について臨床統計学的検討を
行った．なお，保険診療が適用される患者とは2018年 2
月に厚生労働大臣が定めた53疾患および顎変形症と定義
した．今回の臨床統計調査にあたり，徳島大学病院の倫
理審査委員会にて承認を得た（徳島大学病院臨床試験認
証第3050-1号）．

1 ．診療費用の区分と病名
1 ）自費患者と保険患者の割合
対象期間に当院矯正歯科を受診した全患者を調査対象
とし，初診時に登録された病名に基づいて自費患者と保
険患者に分類した．
2）保険患者の病名割合
保険患者のうち，顎変形症単独症例とその他の先天性
疾患に分類し，その割合を算出した．

2 ．保険患者数の年次推移と先天性疾患患者の内訳
調査対象は全保険患者とし，当院矯正歯科に初診で来
院した日を調査し，年別に集計を行った．
顎変形症単独症例を除く先天性疾患患者を対象として，
健康保険の適用となる厚生労働大臣が定める53疾患に基
づいて病名の内訳を調査した．また，同一患者で先天性
疾患と裂奇形の複数の病名をもつ場合，重複を避けるた
め症候性疾患をカウントした．例えば，ピエール・ロバ
ン症候群で口蓋裂を併発している場合，ピエール・ロバ
ン症候群 1症例として集計を行った．

3 ．唇顎口蓋裂と先天性疾患患者の合併患者数
調査対象は，唇顎口蓋裂を呈する患者123名とし，唇顎
口蓋裂単独症例と，その他の先天性疾患を併発している
症例に分類し集計を行った．また，唇顎口蓋裂とその他
の先天性疾患を併発している患者を対象として，唇裂，
唇顎裂，唇顎口蓋裂，口蓋裂（軟口蓋裂を含む），顔面裂
の発現割合を算出した．

結 果

1．診療費用の区分と病名
1 ）自費患者と保険患者の割合
過去11年間における当科初診の総患者数は2,754名であ
り，そのうち保険患者は345名で全体の12.5％，自費患者
は2,409名で全体の87.5％であった（図 1－①）．

2）保険患者の病名割合
保険患者345名のうち，先天性疾患を有するものは207
名（60.0％），先天性疾患のみられない顎変形症単独発症
のものは138名（40.0％）であった（図 1－②）．

2 ．保険患者数の年次推移と先天性疾患患者の内訳
保険患者数は年次ごとにばらつきがみられた（図 2）．
年次別では，保険患者の総数は2013年の46名が最多で
あり，先天性疾患患者も2013年の29名が最多であった．
顎変形症単独発症は2013年，2017年の17名が最多であっ
た．
先天性疾患患者207名の中では，唇顎口蓋裂単独症例が

自費患者
87%

保険患者

(2409人)

13%
(345人)

図 1－① 自費患者と保険患者の割合

先天性疾患
60%

(207人)

顎変形症40%

(138人)

図 1－② 保険患者の病名割合
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図 3 先天性疾患患者の内訳
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図 2 保険患者数の年次推移

表 1 先天性疾患患者の年次推移

2008 2009 2010 2011 2012 2013 2014 2015 2016 2017 2018 計（人）

唇顎口蓋裂 14  8  5 11 17 14  1  9 11  9  4 103
6 歯以上の先天性部分性無歯症  0  0  0  0  3  3  7  6  5  5  9  38
ゴールデンハー症候群  0  1  2  2  0  5  1  1  0  0  1  13
ダウン症候群  1  1  0  2  0  2  2  2  1  1  1  13
ピエール・ロバン症候群  1  0  1  0  0  0  0  2  1  1  0   6
軟骨形成不全症  1  0  0  0  0  0  0  2  0  2  0   5
成長ホルモン分泌不全性低身長症  0  0  0  0  0  0  0  0  0  2  3   5
頭蓋骨癒合症  1  0  0  0  1  1  0  0  0  0  0   3
その他  3  0  4  1  3  4  1  1  1  0  3  21

総 計 21 10 12 16 24 29 12 23 19 20 21 207
（唇顎口蓋裂を除く先天性疾患の合計）  7  2  7  5  7 15 11 14  8 11 17 104
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最も多く103名（49.8％），総患者に占める割合としては
3.7％であった．次いで 6歯以上の先天性部分性無歯症が
38名（18.4％）であり，ゴールデンハー症候群13名
（6.3％），ダウン症候群13名（6.3％），ピエール・ロバン
症候群 6名（3.3％）の順であった（図 3，表 1）．唇顎
口蓋裂患者数の年次ごとの平均は約9.4名であった．その
他としては，トリーチャー・コリンズ症候群（ 1名），ウ
イリアムズ症候群（ 1名），ターナー症候群（ 1名），プ
ラダー・ウィリー症候群（ 1名），マルファン症候群（ 1
名）など，21疾患の患者が確認できた．

3 ．唇顎口蓋裂と先天性疾患の合併患者数
唇顎口蓋裂患者における，唇顎口蓋裂単独症例は103名

（83.7％），唇顎口蓋裂に加え，その他の先天性疾患を併
発した症例は20名（16.3％）であった．症候性疾患にお
ける裂奇形の併発はピエール・ロバン症候群が最も多く
6名であり，ダウン症候群 3名，ゴールデンハー症候群
2名が続いた．その他としてトリーチャー・コリンズ症
候群（ 1名），ヌーナン症候群（ 1名），常染色体欠失症
候群（ 1名）など様々で 9疾患であった．その裂型につ

表 2 唇顎口蓋裂と先天性疾患の合併患者の裂型内訳

患者数 唇裂 唇顎裂 唇顎口蓋裂 口蓋裂 顔面裂 計（人）

6歯以上の先天性部分性無歯症  38 0 0 0  0 0  0
ゴールデンハー症候群  13 2 0 0  0 0  2
ダウン症候群  13 0 0 3  0 0  3
ピエール・ロバン症候群   6 0 0 0  6 0  6
軟骨形成不全症   5 0 0 0  0 0  0
成長ホルモン分泌不全性低身長症   5 0 0 0  0 0  0
頭蓋骨癒合症   3 0 0 0  0 0  0
その他  21 1 1 2  5 0  9

合 計 104 3 1 5 11 0 20

唇顎口蓋裂単独
83.7%

先天性疾患併発

(103人)

16.3%
(20人)

図 4 唇顎口蓋裂と先天性疾患の合併患者数

いては，口蓋裂（軟口蓋裂を含む）11名，唇顎口蓋裂 5
名，唇裂 3名，唇顎裂 1名であった（図 4，表 2）．

考 察

1．診療費用の区分と病名
2002～2014年の大阪大学歯学部附属病院矯正歯科の調
査6) では自費診療患者は70.8％，保険診療患者は29.2％
であり，2009～2014年の日本大学歯学部附属病院矯正歯
科の調査7) では自費診療患者は65.6％，保険診療患者は
34.4％であった．当科での自費診療患者は87.5％と，他
の調査と比較すると割合が高く，保険診療患者の割合は
低かった．これは，大阪府や東京都では矯正歯科専門開
業医の増加により，不正咬合（自費診療）の治療は近医
で受けることが可能になり，大学病院での自費患者率は
低下し，結果として相対的に保険診療の増加に繋がって
いると考えられる．
我々の調査結果では総患者に占める唇顎口蓋裂患者の
割合は3.7％であり，過去に当科で調査を行った伊東ら3)，
西ら4) の報告より低い値を示した．一方，徳島県の2007
年から2018年の年間平均出生数は5,641人で，宮崎ら8)の
報告による唇顎口蓋裂の発生率（0.182％）が一定である
とすると，徳島県における唇顎口蓋裂の推定年間平均出
生数は約10人となる．当科での唇顎口蓋裂患者数の年間
平均数は約9.4名であり，年間推定数とほぼ同数であっ
た．これは，徳島県下において徳島大学病院矯正歯科が
唇顎口蓋裂患者の重要な中核病院としての役割を担って
いることを示している．

2 ．保険患者数の年次推移と先天性疾患患者の内訳
当科における年次別の保険患者数の推移を観察すると，
顎変形症患者，先天性疾患患者は年によって患者数の変
動が見られ，特徴的な所見は見いだせなかった．
一方，唇顎口蓋裂を除く先天性疾患患者数については，
2013年を境に若干の患者数の増加が見られた．1982年に
唇顎口蓋裂が矯正歯科治療において最初の保険適用と
なって以来，およそ 2年ごとに保険診療改定による先天
性疾患の保険導入が行われた．今回の調査期間では2008
年に，軟骨形成不全症，プラダー・ウィリー症候群，マ
ルファン症候群など12疾患の追加に始まり，2018年まで



91

に計45疾患が保険適用となったこともあり，患者数は暫
時増加すると予想されたもののそうではなかった．これ
は，調査期間内に保険適用となった疾患の発生頻度がそ
もそも低い，いわゆる希少疾患が多く含まれ，保険適用
疾患数の増加が患者数の変動には影響を及ぼしにくかっ
たと推察される．一方，2013年を境に患者数が微増した
ことは先天性疾患の中でも比較的発症頻度の高い 6歯以
上の先天性部分性無歯症が保険導入されたためと考えら
れ，その後の患者数も維持されていることから，本疾患
の保険適用が潜在的な需要を掘り起こしたものと考えら
れた．
また，矢野下ら9) の報告によれば先天性疾患患者の内

訳として，唇顎口蓋裂が最も多く，次いで， 6歯以上の
先天性部分性無歯症，ダウン症候群，ゴールデンハー症
候群の順であり，当科でも同じ傾向を示した． 6歯以上
の先天性部分性無歯症は保険適用となって以降，当科で
も年間平均約 5名の患者が来院しており，保険患者にお
ける割合は高い．さらに，過去に当科で行われた歯の先
天欠損に関する疫学調査10) においても，矯正歯科治療を
開始した患者に占める割合は1.5％であり，今後も一定数
の患者が見込まれる．また，今回の調査においては便宜
上先天性疾患に分類した前歯 3歯以上の埋伏歯について
も，埋伏歯の発生頻度を考慮すると今後患者数の増加が
見込まれ，定期的にその動向について注目していきたい．

3 ．唇顎口蓋裂と先天性疾患の合併患者数
我々の調査結果では，先天性疾患の一表現型として裂
奇形を併発したものは20名（16.3％）であった．吉田
ら11) の報告では12.4％，領家ら12) の報告では10.0％，神
原ら13) の報告では12.8％であり，これらの報告と比較し
高い値を示した．一方，西原ら14)や西村ら15)の報告では，
我々の調査より高い割合を示した．これらの報告者によ
る頻度の違いの理由として，先天性疾患の診断基準や評
価の違い，統計の調査方法の違いなどが関与していると
考えられる．また裂奇形を併発した先天性疾患について，
領家ら12) の報告ではピエール・ロバン症候群，ゴールデ
ンハー症候群の順に，吉田ら11) の報告ではピエール・ロ
バン症候群，ゴールデンハー症候群，トリーチャー・コ
リンズ症候群の順に多かった．本研究においては，ピ
エール・ロバン症候群，ダウン症候群，ゴールデンハー
症候群の順に多く，過去の報告と類似した傾向を示した．
また，その裂型は，口蓋裂（軟口蓋裂を含む），唇顎口蓋
裂の順に多く，これは大槻ら16)，岐部ら17) の報告と同様
の傾向を示し，口蓋裂が有意に高い割合を示した．ピ
エール・ロバン症候群はロバンシークエンスと言われる
ように，口蓋裂を併発する頻度が高い疾患として知られ
ており，我々の調査でも 6例全てに口蓋裂（軟口蓋裂を
含む）を認めたことから，このような結果になったと考
えられる．
第一第二鰓弓症候群は顔面奇形としては唇顎口蓋裂の

次に多い疾患18) とも言われている．本研究においては，
ゴールデンハー症候群に併発した裂奇形の裂型は唇裂 2
例のみであったが，第一および第二鰓弓由来の症候群で
あるゴールデンハー症候群やトリーチャー・コリンズ症
候群では口蓋裂や横顔裂を生じやすいことが報告18) され
ており，これらの症候群の治療を行うにあたり，十分な
精査と検討が必要であると考えられた．
その他の疾患として裂奇形を伴うものは各 1例ずつの
計 9疾患で，その多くが難病指定されている希少疾患で
あり，生命予後が極めて不良であることがわかった．そ
のため，口腔領域における報告は比較的に少なく，また
全身的に重篤な問題を抱えているため，これらの希少疾
患にも柔軟に対応できる診療科の枠組みを超えたチーム
医療体制の構築が必要であると考えられる．

結 語

過去11年間に徳島大学病院矯正歯科に来院した保険診
療患者について，先天性疾患を中心に統計調査を行った．
その結果，裂奇形を併発した先天性疾患への専門的な対
応が不可欠で，希少疾患にも柔軟に対応できる幅の広い
診療体制の構築が必要であることが示唆された．
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