
Japan Society of Obstetrics and Gynecology

NII-Electronic Library Service

Japan 　Soolety 　of 　Obstetrlos 　and 　 Gyneoology

九州大学大学院

医学研究院生殖病態生理学講師

月森　清 巳

座長 ：宮崎医科大学教授

　　　　 池ノ上 　克

　近年の超音波断層法および新生児治療の 発達によ っ て ，ヒ ト胎児の 形態 ・機能診断と，

それに基づ いた新生児管理 という，子宮内から新生児期へ と連続 した周産期治療が可能と

な っ て きた．新生児消化器疾患は．新生児外科治療を主 体と した周産期治療を要する代表

的な疾患の ひ とつ である，しか しながら， 新生児消化器疾患を胎内評価の 視点から捉えた

場合，胎児診断と児の予後との 関連は必ずしも明確 にな っ て いな い，この ような背景から，

周産期死亡あるい は後障害をきた した新生児消化器疾患群に関 して ，児の 予後からみ た胎

児評価の現状と問題点につ い て検討を加えた，

一
　 1989年か ら 1999年 に至る期間に，九州大学 医学部附属病院周産母書セ ン ター

にお い （

周産期鬯理を行っ た新生児消化器疾患の うち，新生児期 に外科的治療を要する食道閉鎖症

14例 、 十二 指腸閉鎖 ・狭窄症12例，小腸閉鎖 ・狭窄症 18例および胎便性腹膜炎10例の 計54
例 を対象と した．

　各疾患において ，臨床像と しC 、出生前診断例の症例数お よび診断時妊娠週数，分娩時

妊娠週数，分娩様式お よび出産体重，新生児外科 治療を施行 した症例数 ， ならびに28生
臼の 時点における生存率に つ いて検討 した．次 に，児の 転帰 を臨床所見との 関連か らみ る

目的で ，各々 の疾患にお ける出生前診断，早産，合併形態異常、羊水過多および染色体異

常の 育無に関 して ，生存例と死亡例の 頻度を比較した，さらに、児の転帰に関わる臨床所

見の 特徴と胎児評価との 関連をみる目的で ，予後不良例 にお ける外科手術の 計画 および施

行症例数，合併形態異常および死因に関する特徴を抽出 し、出生前診断の 育無および胎児

超音波所見との関連につ いて検討した ．

　統計学的解析には，X2検定および Fisherの直接確立法を用 いた，

1．食道閉鎖症
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（表 1） 食道閉鎖症における死亡例の臨床像

分娩 出産 体重 出 生 前
修 復 術

症例
週数 （9） 診断

合併形 態異常
計画 施行

転帰 死 因

128900 十 ECD，右上肢拘縮，18−trlsomy 　 　 IUFD 一

2351 ρ70 十 全前脳胞症，18−trlsomy 一 一 IUFD 一

3392 ，300 十 水頭 症，（18−trisomy） 一 一 IUFD 一

4291
，
232 十 胎児水腫，水頭症 一 一 END 呼吸不 全

5371 ，630 十 ECD
，
18−trisomy 一 一 END 心 循環 不全

6341 ，294 十 単心室，18−trisomy 一 一 END 心循環不全

7291 ，635 十 脳梁欠損，小脳低形成，内反足
一 一 END 呼吸不全

831920 一 横隔膜ヘ ル ニ ア，肺低形成 （18舶 somy ） 十
一 END 呼吸不 全

ECD ：心内膜床欠損症，　 IUFD ：子宮内胎児死亡，　 END ：早期新 生 児死 亡 ，（　 ）内 は 出 生 前 診 断 な し

　1）臨床像

　本症 14例中12例 （85，7％）に出生前診断がなされて
『
おり、 その 診断時妊娠週数は妊娠26

〜 37週であ っ た，分娩時妊娠週数は妊娠28〜41週で 、6例 （42．9％）に新生児外科治療が

施行された．28生 日の 時点における生存率 は42．9％であ っ た，

　2）児の転帰と臨床所見との 関連

　生存児 6例の なかで，出生前診断がなされた例は 5例 （833％）であっ た，また ， 1例
に早産，2例に合併形態異常，1例に21トリソ ミ

ー
の 染色体異常が認め られた，一方，死

亡例 8 例の うち，出生前診断がなされでい た例は 7例 （87．5％）で あ っ た，また，6例 に

早産，8例全例に合併形態異常，6例 に染色体異常が認め られた．染色体異常はい ずれも18

トリソミー
であっ た．なお，羊 水過多は生存例，死亡例のいずれ においても認め られた，

早産，合併形態異常および染色体異常は，死亡例が笠存例に対して有意 （p＜ O．05）に高

頻度であっ た．

　新生児期における外科的治療 につ いて は，生存例は全例で 手術がなされていた．一
方，

死亡例 8例の うち，外科手術が計画された症例は 1例 （12．5％）で，実際に施行された症

例 はなかっ た，

　3）死亡例における含併形態異常および死因の 特徴 （表 1）

　分娩時妊娠週数と しては，6例が早産で ， 出産体重で は，8例全例が低出生体重児で あ っ

た．また ， 8例全例で 複合形態異常を有 し、その 内訳は、中枢神経系形態異 常を 4例 に、

’b、形態異常 を 3例 に認められた ．また、染色体異常は 6 例で ，いずれも18−trisomyで致

死的異常例であっ た．出生 前診 断との関連か らみ ると，1例は出生前に 18−trisomyの 診

断がなされず，生直後 に横隔膜 ヘ ルニ ア による肺低形成に対 して新生児集Φ管理を行 っ た

が呼吸不全 で死亡 した，他の 4例は、出生前に18−trisomyの 診断がなされ，外科治療の

適応外との decision　making の 結果，子宮内胎児死亡あ るいは保存的治療の後 に新生児

死亡 に至っ た，3例 は，出生前に中枢神経系形態異常の診断がなされ，積極 的治療に対す

る同意が得られす新生児死亡 とな っ た，

　2，十二 指腸閉鎖 ・狭窄症

　 1）臨床像

　本症 12例中全例に 出生前診断がなされておりt その診断時妊娠週数は妊娠26〜 36週で

あ っ た．分娩時 妊娠 週数 は妊娠32〜 39週 で，11例 （91．7％）に新生児 外科治療が施行さ

れた，28生日の 時点における生存率は75％であ っ た．
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（表 2 ）　十二 指腸閉鎖 ・狭窄症における死亡例 の臨床像

症 例
分娩

週数

出産体重

　 （9）
出生前

診断

修復術
合併形 態異常

計画 施 行
転帰 死因

「
　

23
3337322，1502

，5601
，945

十

十

十

ECD ，内臓逆位

ECD ，　 TOF ，21−trisomy
VSD ，　 PS，頸部嚢状 リンパ 管腫

十

十

十

十

十
一

LNDLNDEND心不全

心不 全

心循環不全

ECD ：心内膜床欠損症，　 TOF ：フ ァ ロー四 徴症，　 VSD ：心室 中隔欠損症，　 PS ：肺動脈弁狭窄，
END ：早期新生児死亡，　 LND ：後期新生児死亡

　 2）児の 転帰と臨床所見との 関連

　生存児 9例のなかで、4 例 に早産、2例に合併形態異常，2例に染色体異常が認め られ

た．一
方，死亡例 3例の うち，2例に早産，3例全例 に8 併形態異常，1例に染色体異常

が認め られた，また J 羊水過多はすべて の 症例で 認められた，なお 、 染色体異常は生存例，

死亡例の いずれにおいて も21−trisomyであっ た．合併形態異常は，死亡例が生存例に対

して有意 （pく0．05）に高頻度であ っ た．

　新生 児期に おける外科的治療 につ いて は，生存例は全例で手術がなされていた，一方，

死亡例 3例の うち，全例に外科手術が計画されたが，実際に施行さ れた症例 は 2 例 （66．7
％）であ っ た ，

　 3）死亡例 における合併形態異常および死 因の 特徴 （表 2 ）

　分娩時妊娠週数と して は，2例が早産で あ っ た，また，3例全例で複合形態異常を有 し，

その 内訳は，心形態異常を全例に認められた．出生前診断との 関連からみると，全例 にお

い て出生前に複合形態異常あるい は染色体異常の 診断がなされて い た，3例すべ て新生児

死亡で ，全例 とも新生児集中管理を行っ たが心形態異常による心循環不全が進行 して ， 1
例は早期新生児死亡で ，外科 手術に至 らず、他の 2例は r 外科手術が施行 された後 に，

新生児死亡 となっ た，術後合併症等による死亡例は認められなかっ た．

　 3，小腸閉鎖 ・狭窄症

　1）臨床像

　本症 18例中 16例 （88，9％）に出生前診断がなされており，その 診断時妊娠週数は妊娠28
〜38週で あ っ た．分娩時妊娠週数は妊娠31〜 39週 で．15例 （83．3％）に新生児外科治療

が施行された，28生日の 時点における生存率は83．3％であ っ た，

　2）児の 転帰と臨床所見との 関連

　生存児 15例の なかで，小腸閉鎖部位は空腸 8 例、回腸 7 例であ っ た．出生前診断がな

された例 は13例で，7例に早産，7例に羊水過多が認め られた．合併形態異常および染色

体異常はなか っ た．一方，死亡例 3例の 小腸閉鎖部位はすべ て空腸であ っ た，また i3 例

全例に出生前診断がなされ，早産および羊水過多が認められた，8 併形態異常および染色

体異常はそ れぞれ 1例に認められた，早 産 t 合併形態異 常，染色 体異 常および羊水過多

の 頻度は、死亡例と生存例との 間に差異はなかった，

　新生児期にお ける外科的治療 につ いて は，生存例 は全例で 手術がなされていた ，一
方，

死亡例 3例の うち，外科手術が計画された症例 は 2 例 （66．7％）で ，実際 に施行された症

例 はなか っ た，

　3）死亡例における合併形態異常および死因の特徴 （表 3）

　分娩時妊娠週数 と しては 2 例が早 産で ，閉鎖部位 は 3例す べ て 空腸で あ っ た．合併形
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（表 3） 小腸閉鎖 ・狭窄症における死亡例の臨床像

修復術
症

例

分娩

週数

出産体重

　 （9）
出生前

診断

羊水

過多

閉鎖

部位
合併症

計画 施 行
転帰 死因

1
　

23

つ
）

　

72

り
Q
　

3
　

3

1β022

，5601
，945

十

十

十

十

十

十

空腸

空腸

空腸

水頭症，小脳低形成，18−trisomy

貧血

貧血

一

十

十

：
一

IUFDENDLDN　 冖

循環不 全

循環不 全

1UFD ：子宮内胎児死 亡，　 END ：早期新生児死亡，　 LND ：後期新生児死亡

（表 4 ） 胎便性腹膜炎における胎児超音波所見の特徴と転帰

胎 児 超 音 波所 見 修復術

症 例
診断

週数
腹水

腹膜

石 灰化

胎便

偽嚢胞

羊水

過多

分娩

週数

出生体重

　 （9）
基礎疾患

計画 施行
後障窖

128 十 十 十
一 383 ρ46 回腸閉鎖 十 十 短腸症候群

234 十 十 十 一 373 ，200 回腸閉鎖 十 十 短 腸症候群

333 十 十
一 一 362 ，915 回腸閉鎖 十 十 なし

440 十 十 一 一 403 ，564 回腸完全離断 十 十 な し

529 十 十 ｝ ｝ 372 ，960 回腸閉鎖 十 十 な し

639 十 十 『 一 393 ，680 胎便性イ レウス 十 十 なし

730 十 十 　
十 343 β00 空腸閉鎖 十 十 な し

830 十 十
一

十 311 ，390 空腸閉鎖 十 十 なし

931 十 十 一 一 413 ，205 消化 管閉塞
・ 十 一 な し

・消失 狭窄所見な し

1023 十 十
一 一 393 β50 消化管閉塞

・
十

『
なし

一・消失 狭窄所見なし

態異常は 1例に認められ ， 本症例は18トリソミ
ー

で致死的異常例であっ た．他の 2例は，

合併形態異常はなか っ たが，いすれの症例 にお いても貧血が認め られた、その 結果 ，新生

児集中管理にもかかわらず，黄血による心循環不全により新生児死亡に至 っ た，

　4，胎便性腹膜炎

　 1）臨床像

　本症 10例中全例に出生前診断がなされてお り，その 診断時妊娠週数は妊娠23〜40週で

あ っ た，分娩 時妊娠週 数は妊 娠31〜40週で ，8例 （80％）に新 生児外科治 療が施行され

た，28生 Elの時点に おける生存率 は 100％であ っ た ，

　 2）児の転帰 と胎児超音波所見との 関連 （表 4 ）

　出生前にみ られた超音波所見は，腹水，腹膜の石灰化像，胎便偽嚢胞および羊水過多の

存在で あ っ た．これらの 所見の うち ， 腹水および腹膜の石 灰化像は全例に認められ ， なか

で も，症例 9と10の 2例において は，妊娠の 進行に伴 っ て 腰水が消失 した．この 2例は，

出生 後の精査で は腹膜の 6 灰化像 は存在 したが，消化管の 通過障害は認められず，外科手

術 を行わず経週を観察 して い る，また，胎便偽嚢胞の 所 見は 2例 に認め られ，この 2症

例とも，開腹時に回腸閉鎖と診断され，小腸と胎便偽嚢胞 との癒着の ため広範囲な小腸切

除 t 腸瘻造設が施行された，その結果，現在，短腸症候群に対する管理を必要と している．

羊水過多は 2例に認められ ， いずれも空腸閉鎖が存在 していた，
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　今回，新生児消化器疾患 を胎内評価の視点から捉え，当施設で管理 した疾患群の なかで

新生児期 に外科的治療を要する四疾患に関 して ，児の 予後からみ た出生前評価の 現状に つ

い て検討 した，以下，疾患別 に考察を加 える．

　 1．食道閉鎖症

　今回の検討で は，85．7％に出生前診断がなされており、 14例Φ 6 例 （42．9％）に新生児

外科治療が施行された結果 ，28生 日の 時点における生存率は42．9％であっ た．本症の周産

期死亡例は i 致死的染色体異常あるいは複8 形態異常の 症例の いすれかであ っ た．一
方，

外科的手術 を施行された症例のなかで ，術後8 併症等による死亡例はなか っ た，この成績

は，少な くとも出生後の外科的治療に関 しては術中および術後の新生児管理は十分なされ

ていること，む しろ、児の 予後を決定 して い る因子は，中枢神経系形態異常，心内膜床欠

損症あるいは単心室などの 重症心奇形、ならび に致死的染色体異常の 存否で，出生前診断

がなされて いる症例では，これらの 合併異常の 予後 を考慮 した decision　making が行わ

れたことを示 して いる，

　2．十二 指腸閉鎖 ・狭窄症

　本症 では，全例 に 出生 前診 断がなされτ おり，12例 中11例 （91．7％）に新生 児外科治

療が施行された結果，28生 日の 時点に おける生存率は75．0％で あ っ た．

　死亡例における臨床像の 特徴としては，十＝ 指腸閉鎖 ・狭窄症以外の 合併形態異常の 頻

度が高か っ たこ とが挙げられる．なかで も，心内膜床欠損症ある い は肺動脈弁狭窄などの

重症心奇形の 8 併症例にお いて は，新生児集中管理にもかかわらず心循環不全が進行し，

新生児死亡 に至 っ た，こ の 成績は，本症の 出生前診断 においては ， 十二指腸閉鎖 ・狭窄症

の存否の診断に加え て ， 心形態異常の診断な らびに心機能の 評価を行い，心機能低下症例

に対する胎児治療あるい は新生児集中治療をも考慮する必要があると考え られる，

　3，小腸閉鎖 ・狭窄症

　本症で は，88．9％ に出生 前診断がなされてお り，18例中 15例 （88．3％）に新生児外科治

療が施行された結果，28生 日の時点に おける生存率 は88．3％で あ っ た，

　今 回の検討で は、死亡例 における臨床像の 特徴を明らかとすることはで きなかっ た，し

か しなが ら，周産期 死亡 3例中 2例にお いて胎児貧血が認められ，胎児心拍陣痛図所見

から急性失血性貧血が考えられた．Bendon 　et　aL1｝

は ， 小腸閉鎖 ・狭窄症例の なかには

臍帯の線状湊瘍を合併 し，胎児期 に急性出血を来す新たな一群が存在す ることを報告 して

い る．今回の 2症例にお いては、臍帯潰瘍の 存否 に つ いて は十分な観察がなさ れて おら

ず，胎児貧血の 原因 が臍帯潰瘍によるもの か否 かは言及するこ とができなか っ た，小腸閉

鎖 ・狭窄症で は、少な くとも臍帯潰瘍の 存否 に つ いての 観察を行い，臍帯潰瘍が本症に特

異的で あるか否かを明らか にすべ きであると考えられる，

　4．胎便性腹膜炎

　本症で は，全例に出生前診断がなされてお り，28生日の時点における生存率は100％で

あ っ た．

　胎便性腹膜炎のなかに は，腸穿孔部位が自然閉鎖する症例が存在することが報告されて

い る
2〕
，今回の検討で は．妊娠週数の 進行に伴っ て腹水が消失する症例で は新生児期に消

化管の 通過 障害が認められなか っ たこ とが示された，胎便性腹膜炎における腹水の 経時的

な観察は，予後良好群の 抽出 に重要であ ると考えられる，

　
一

方 、 胎児超吝波所見で胎便偽嚢胞が存在 した症例では広範囲な小腸切除による短腸症
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候群を術後合併症と し（育することが示された，これらの 成績から，胎便性腹膜炎 におけ

る胎便偽嚢胞の 存在はJ 予後不良群の 抽出に重要であり、より早期の 外科手術による治療

開始を念頭におい た早期娩出などの 胎児治療を考慮する必要があると考えられる．

　以上，新生児期に外科的治療を要する消化器疾患を対象 として 、児の 転帰からみた胎児

診断の 問題点につ いて 検討を加えた，今回の 成績を包括すると，周産期死亡の 原因 は，新

生時期の 内科的 ・外科的治療に続発した合併症によるもの ではなく，中枢 ・心形態異常の

合f并ならびに治験者の 経験的な dθcision　making に規定されて いると考えられる，した

が っ て ，新生児治療の適応症例の 選択と児の 転帰からみた胎児診断の 要点 は，少な くとも，

　 1．疾患その ものの 出生前診断を早期 に，かつ ，確実に行うこと，

　2，合併形態異常の 診断とそ の機能評価を行うこと，

　 3，各疾患における染色体異常を禽めた予後不 良因子の 再検討 と決定

　 であると思われる，
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