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平成１０年度厚生科学研究（子ども家庭総合研究事業）分担研究報告書

「小児慢性特定疾患の登録・管理・評価に関する研究」

小児悪性新生物の疫学に関する研究

－小児慢性特定疾患新登録システムの疫学解析における有用性と問題点－

研究協力者：中澤眞平 山梨医科大学小児科教授

共同研究者：犬飼岳史、雨宮 伸 同 助手、助教授

：平成10年度に、1都5県1市で新システムを用いて小児慢性特定疾患にコンピューター登録された研究要旨

小児悪性新生物症例を対象に、各データの疫学的検討における妥当性を検討した。今回の登録システムの改

訂により、全国レベルでの精度の高い疫学調査が可能となったが、一部に不適切な診断名や項目の未記載／

誤記もあり、さらなるシステムの改訂と充実が望まれる。

A . 研 究 目 的

平 成 1 0年 度 か ら 、 コ ン ピ ュ ー タ ー に よ

る 小 児 慢 性 特 定 疾 患 新 登 録 シ ス テ ム の 運

用 が 開 始 さ れ た 。 そ こ で 、 新 登 録 シ ス テ

ム に 基 づ く デ ー タ の 小 児 悪 性 新 生 物 の 疫

学 調 査 に お け る 有 用 性 と 問 題 点 を 検 討 す

る。

B . 研 究 方 法

平成 10年 度 に、 1 都 5 県 1 市で新システム

により登録された小児悪性新生物 145件 の、

コ ン ピ ュ ー タ ー 入 力 さ れ た デ ー タ を 、 登

録 票 の 各 記 載 項 目 の 記 入 内 容 を 中 心 に 、

主な疾患ごとに検討した。

C . 研 究 結 果

（ １ ） 登 録 症 例 の 概 要 。 新 規 登 録 4 9例、

継 続 8 4例 、 転 入 5 例 、 無 記 入 ・ 他 7 例 の 合

計 145例 で あった。疾患別では、白血病及

び 類 縁 疾 患 が 4 6例 3 1 . 7 %（ 新 規 1 9例 3 8 . 8

% ） 、 脳 腫瘍が 29例 20 %（ 新 規 10例 20. 4 % )、

神 経 芽 細 胞 腫 が 21例 1 4 . 5 %（ 新 規 5例 1 0 . 2

% ） 、 悪 性 リ ン パ 腫 が 1 2例 8 . 3 %（ 新 規 3例

6 . 1 %） な ど で あ り 、 そ の 比 率 は 国 内 外 の

報告と同様の傾向であった。

（ ２ ） 診 断 名 の 統 計 分 類 上 の 問 題 点 。 悪

性 リ ン パ 腫 （ ホ ジ キ ン ／ 非 ホ ジ キ ン か 不

明） 6 例 、急性白血病（リンパ性／骨髄性

か不明） 2 例 、脳腫瘍（部位または組織型

が 不 明 ） 1 3例 な ど 部 位 ま た は 組 織 型 の 具

体 性 を 欠 き 統 計 分 類 上 不 適 切 と 考 え ら れ

る 診 断 名 が 、 2 4件 （ 新 規 登 録 ； 6／ 4 9 件 =

1 2 . 2％ 、 継 続 / 転 入 / 無 記 入 ・他； 18／ 96

件 =18.8％）あった。
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（ ３）疾患別の検討。

（ i ）急性白血病。急性リンパ性白血病 32

例 の う ち 1 9 例 で F A B分 類 の 記 載 が あ り 、

未 記 載 は 、 新 規 登 録 で は 2 ／ 1 2 例 （ 1 6 . 7

％ ） に 対 し 、 継 続 / 転 入 / 無 記 入 ・ 他 で は

1 1／ 2 0例 （ 55％ ） で あ っ た 。 一 方 、 急 性

骨髄性白血病 9 例中 6 例で F A B 分類の記載が

あ り 、 未 記 載 は 、 新 規 登 録 で は 1 ／ 4 例 （

2 5％ ） に 対 し 、 継 続 / 転 入 / 無 記 入 ・ 他 で

は 2 ／ 5 例 （ 4 0 ％ ） で あ っ た 。 ま た 、 急 性

白 血 病 と 登 録 さ れ た 2 症 例 （ 継 続 1 例 、 無

記入・他 1 例）のうち、 1例は FAB分 類が M7

と の 記 載 が あ っ た 。 急 性 白 血 病 全 体 で の

F A B分 類 未 記 載 は 、 新 規 登 録 で は 3／ 1 6例

（ 1 8 . 8％ ） に 対 し 、 継 続 / 転 入 / 無 記 入 ・

他 で は 1 4／ 2 7例 （ 5 1 . 9％ ） と 、 新 規 登 録

で明らかに少なかった。

（ i i） 脳 腫 瘍 。 部 位 ま た は 組 織 型 の 具 体

的 な 記 述 を 伴 わ な い 「 脳 腫 瘍 」 と の 診 断

は 、 新 規 登 録 で は 4 ／ 1 0 例 （ 4 0 ％ ) 、 継続

/ 転入 / 無記入・他では 9／ 1 9例（ 4 7 . 4 ％）

であった。

（ iii） 神 経芽細胞腫。マス・スクリーニ

ン グ に つ い て は 21例 中 15例 で 記 載 があり、

う ち マ ス ・ ス ク リ ー ニ ン グ で 発 見 と 記 載

さ れ た も の は 3 例 （ 新 規 登 録 1 例 、 継 続 2

例 ） の み で あ り 、 マ ス ・ ス ク リ ー ニ ン グ

以 外 で 発 見 さ れ た こ と に な る マ ス ・ ス ク

リーニング受験既往ありが 9 例 （新規登録

2 例、継続 7 例 ）で、無受験が 3 例 （新規登

録 1 例 、 継 続 2 例 ） で あ っ た 。 我 々 が 昨 年

おこなった山梨県下での過去 9 年 間の検討

で は 、 新 規 申 請 1 9例 中 1 6例 が マ ス ・ ス ク

リ ー ニ ン グ を 契 機 と し て 発 見 さ れ て お り 、

ま た 小 児 が ん 全 国 集 計 で も 、 半 数 以 上 の

症 例 が マ ス ・ ス ク リ ー ニ ン グ を 契 機 と し

て 発 見 さ れ て い る 。 従 っ て 、 今 回 の 登 録

に お い て は 、 マ ス ・ ス ク リ ー ニ ン グ を 契

機 と し て 発 見 さ れ た 症 例 の 一 部 が 、 誤 っ

て 別 の 項 目 に 登 録 さ れ て い る 可 能 性 が 考

え ら れ た 。 ま た 、 マ ス ・ ス ク リ ー ニ ン グ

で発見された継続登録例の 2 例では、 VMA/

H V A値 が 正常と記載されており、診断時の

VMA/ H V A値 で はなく、継続登録時のデータ

が 誤 っ て 記 載 さ れ た も の と 推 定 さ れ た 。

D . 考 察

小 児 悪 性 新 生 物 の 疫 学 調 査 は 、 予 防 医

学 の 面 か ら も 不 可 欠 で あ る 。 こ れ ま で に

試 み ら れ て き た 死 亡 診 断 書 に 基 づ く 検 討

で は 、 治 療 成 績 の 向 上 し た 現 在 で は 実 態

の 把 握 は 困 難 で あ り 、 ま た 現 行 の 全 国 登

録では、登録率が 60%程 度 と推定され、人

口 動 態 に 基 づ い た 疫 学 的 検 討 が 不 可 能 で

あ る 。 今 回 用 い た 小 児 慢 性 特 定 疾 患 意 見

書 は 、 登 録 率 は ほ ぼ １ ０ ０ ％ と 推 測 さ れ 、

疫 学 調 査 に 最 適 で あ る と 考 え ら れ る 。 た

だ し 、 従 来 の 意 見 書 で は 、 幾 つ か の 問 題

点 が あ っ た 。 特 に 、 転 入 者 を 明 記 す る 欄

が な か っ た た め 、 記 載 が な い も の に つ い

て は 、 新 規 発 症 例 に 集 計 さ れ て し ま う 可

能 性 が あ っ た が 、 今 回 の 登 録 で は 、 転 入

者 が 明 示 さ れ る た め 、 こ れ ら の 症 例 が 発

症 時 に 正 し く 登 録 さ れ て い れ ば 、 転 入 者

を 除 い た 新 規 登 録 例 の 検 討 を お こ な う こ

と で 、 各 疾 患 の 正 確 な 罹 病 率 が 導 か れ る

と期待できる。

疫 学 的 検 討 の 基 本 デ ー タ と し て は 正 確

さ が 要 求 さ れ る 。 今 回 の 検 討 で は 、 分 類

上 曖 昧 な 疾 患 名 が ６ 分 の １ 程 度 を 占 め た 。
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特 に 脳 腫 瘍 で は 、 部 位 ま た は 組 織 型 の 具

体 的 な 記 述 を 伴 わ な い 「 脳 腫 瘍 」 と の 登

録 例 が 、 新 規 、 継 続 例 と も に 約 ４ 割 で あ

っ た 。 手 術 が 行 な え ず 病 理 診 断 が 確 定 し

て い な い 例 が あ る こ と は 事 実 で あ る が 、

少 な く と も 発 症 部 位 の 記 載 を 義 務 付 け る

と と も に 、 手 術 に よ り 病 理 診 断 が 確 定 し

た ら 追 加 登 録 す る よ う な シ ス テ ム の 確 立

が望まれる。また、急性白血病では、 FAB

分 類 未 記 載 が 、 継 続 / 転 入 / 無 記 入 ・ 他 で

は 51 . 9％ で 、 新 規 登 録 で は 18 . 8％ で あ っ

た 。 罹 患 率 な ど の 疫 学 的 検 討 は 新 規 登 録

症 例 で 行 わ れ る こ と を 考 え る と 、 新 規 登

録 で 未 記 載 が 少 な い 点 は 評 価 で き る が 、

さ ら に 記 載 も れ を 減 ら す た め の 改 善 が 今

後 も 必 要 で あ ろ う 。 一 方 、 神 経 芽 細 胞 腫

に お い て は 、 マ ス ・ ス ク リ ー ニ ン グ の 意

義 に つ い て 、 疫 学 的 に 検 討 す る 必 要 性 が

強 調 さ れ て お り 、 意 見 書 に 基 づ く 分 析 の

成 果 が 特 に 期 待 さ れ る 。 し か し 、 今 回 の

検 討 で は 、 マ ス ・ ス ク リ ー ニ ン グ で 発 見

さ れ た と の 登 録 症 例 数 が 従 来 の 報 告 に 比

し極端に低く、また VMA/H V A値 が 誤って記

載 さ れ た と 推 定 さ れ る 症 例 も あ り 、 大 規

模 な 分 析 を 行 っ て も 正 し い 結 論 を 導 け な

い 可 能 性 も 危 惧 さ れ る 。 今 後 、 さ ら に 記

入 上 の 注 意 点 と し て 徹 底 し 、 未 記 入 や 誤

記 を 防 ぐ た め に 登 録 票 を 改 訂 す る 必 要 も

あると思われた。

前 回 の 限 ら れ た 対 象 の 検 討 で も 、 各 疾

患 の 罹 患 率 の 地 域 格 差 を 全 国 各 地 で 比 較

検 討 す る こ と に よ り 、 環 境 要 因 の 影 響 が

よ り 明 確 に な り 、 予 防 医 学 へ の 応 用 も 充

分 可 能 で あ る こ と が 明 ら か に な っ た 。 今

回 、 新 規 登 録 シ ス テ ム で は 患 者 住 所 は 登

録 さ れ て お ら ず 、 各 症 例 の 管 轄 保 健 所 名

の み が 利 用 で き る 。 し か し 保 健 所 の 管 轄

は 、 か な ら ず し も 市 ／ 郡 と は 一 致 し て お

ら ず 、 行 政 区 分 に 基 づ い た 他 の 統 計 （ 人

口 な ど ） と の 関 連 が な い た め 、 患 者 の 居

住 地 を 市 ・ 区 ／ 郡 レ ベ ル ま で は 登 録 す る

必 要 が あ る 。 市 ・ 区 ／ 郡 レ ベ ル ま で の 登

録 で あ れ ば 、 プ ラ イ バ シ ー 保 護 の 観 点 か

らも妥当であると考えられる。

小 児 慢 性 特 定 疾 患 意 見 書 は 、 本 来 各 症

例 の 診 断 が 特 定 疾 患 と し て 妥 当 か 否 か を

協 議 会 で 審 議 す る た め の 資 料 で あ り 、 現

在 登 録 さ れ て い る 画 像 診 断 の 有 無 な ど の

項 目 は 、 審 議 上 は 欠 か せ な い が 、 疫 学 的

デ ー タ と し て の 有 用 性 は 低 い 。 従 っ て 、

コ ン ピ ュ ー タ ー 登 録 業 務 の 簡 素 化 を 計 る

た め に も 、 登 録 項 目 を 疫 学 上 重 要 な 情 報

の み に 整 理 す る 必 要 が あ ろ う 。 そ の う え

で 、 必 要 な 情 報 に つ い て は 、 未 記 載 や 誤

記 入 を な く す シ ス テ ム の 強 化 が 望 ま れ る 。

こ れ ら の 問 題 点 を ふ ま え て 、 今 後 申 請 書

の 改 訂 と 追 跡 シ ス テ ム の 充 実 を 計 る こ と

で 、 世 界 に 誇 れ る 精 度 の 高 い 疫 学 的 検 討

が行なえるものと期待される。


