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症 例 報 告
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線維性異形成症に併発した顎関節滑膜骨軟骨腫症の １ 例

緒　　　言
　滑膜骨軟骨腫症（Synovial osteochondromatosis：以
下 SC）は，滑膜細胞によって滑膜内に形成された遊
離体が関節腔内に浮遊する良性の疾患で，膝や股関節
に好発し顎関節に発症することはまれであるとされて
いる。その病期は時系列に沿った明白な ３ 期に分類さ
れる

1

。また，線維性異形成症（Fibrous dysplasia：以
下 FD）は骨髄が線維成分に置換され，構造的に脆弱
な線維性，骨性の特発性非腫瘍性病変である。
　今回われわれは左側頭蓋顔面骨 FD に右側顎関節の
SC を併発した １ 例を経験したのでその概要を報告す
る。
症　例
患者：49 歳，女性。
初診：2009 年 ６ 月。
主訴：開閉口時の右側顎関節痛。
既往歴：2008 年 12 月，当院形成外科にて左側頭蓋顔
面骨線維性異形成症に対し減量術を施行されていた。
家族歴：特記事項なし。
現病歴：2005 年頃から右側顎関節に疼痛を自覚し，
某病院にて顎関節症の診断のもと右側上関節腔洗浄療
法を施行された。その後も症状は改善せず，2009 年
６ 月，当科紹介初診となった。
現　症
口腔外所見：左顔面の骨性膨隆を認めた。顎関節症状
としては，右側顎関節部の開閉口時の運動痛，圧痛を
訴えた。最大開口量は上下中切歯間距離で 30㎜であ
り，開口時のわずかな右側偏位と右側顎関節雑音を触
知した。
口腔内所見：左側上顎歯槽部の顕著な膨隆を認めた。
前歯叢生，臼歯の交叉咬合，前歯歯軸の異常および左
歯槽骨の膨隆による咬合平面の乱れを認めた。
画像所見：初診時のパノラマ X 線画像では，左側上
下顎全域におよぶスリガラス状陰影を呈し，左右顎骨
形態の非対称性が認められた。両側顎関節部には形態

的左右差や骨質に特に異常を認めなかった（図 １ ）。
CT 画像では，左側頭蓋顔面骨の骨髄の異常と骨肥厚
を認めたが，両側下顎頭周囲の明らかな異常は認めな
かった（図 ２ ）。
臨床診断：顎関節症（クローズドロック疑い）
処置および経過：初診時から顎運動訓練療法やスプリ
ント療法を行った。開口量は 40㎜まで改善したが，
疼痛症状は改善と再発を繰り返した。2010 年 ６ 月の
CT 画像で，当科初診時には明らかでなかった右側下
顎頭周囲に粒状の不透過像の散在が確認された（図 ３ ）。

図 １　パノラマＸ線
左側上下顎全域に及ぶ，スリガラス状陰影像を認めた。両側下
顎頭の変形は認めなかった。

図 ２　CT 写真：2009 年 ６ 月
左側上顎骨の骨髄の異常と骨肥厚を認めた。
左側下顎頭および周囲軟組織に異常は認めなかった。
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歯間距離で 38㎜あり，開口時のクレピタス様雑音は
残存するものの，開閉口時の右側顎関節痛は消失して
いる。
病理組織学的所見：摘出物の表層は滑膜組織で覆わ
れ，内部に軟骨組織が，さらに深部には石灰化した軟
骨組織が認められた。軟骨細胞に核の異常はみられな
かった（図 ５ A）。また，切除された滑膜組織には滑膜
細胞の増殖，幼弱な軟骨様組織がみられ，一部に骨様
組織も認められた（図 ５ B）。
病理組織学的診断：滑膜骨軟骨腫症

考　　　察
　左側頭蓋顔面骨 FD の経過観察中に SC の発症が確
認された症例を経験した。われわれが渉猟し得た範囲
では，顎関節以外の発症部位を含めても，FD に SC
が併発した症例報告は確認されなかった。FD に関し
ては，多骨性の FD，McCune-Albright 症候群にお
いて，GNAS1（guanine nucleotide-binding protein，
α-stimulating activity polypeptide 1）遺伝子の変異
がみられることが知られている。SC に関しては，SC

2010 年 10 月の MR 画像では，T2 強調像で右側顎関
節上関節腔に滑液貯留による高信号域とその内部に点
状の低信号域を認めた（図 ４ ）。画像所見から，右側顎
関節 SC と診断し手術をすすめたが，患者の希望はな
く，保存的治療を継続した。その後，左顎関節周囲の
腫脹感や異物感，咀嚼時の違和感の増大の訴えがあ
り，2012 年 ６ 月，再度画像検査を実施した。その結
果，関節内遊離体の数と大きさの増加を認めた。手術
に対する患者の同意が得られ，2012 年 10 月，全身麻
酔下に顎関節開放術による遊離体摘出術および滑膜部
分切除術を施行した。耳前部皮膚切開から関節包に達
し，外側靭帯に切開を加え，上関節腔を開放した。関
節腔内は遊離した腫瘤で満たされており，可及的に腫
瘤を摘出した。前方内側の滑膜組織内に腫瘤が含まれ
ていたため，内視鏡で確認しながら腫瘤摘出とともに
滑膜組織の部分切除を同時に行った。下関節腔も開放
し内部を確認したが，異常はみられなかった。摘出さ
れた関節遊離体は表面滑沢な乳白色で，径 ４ 〜 ９ ㎜大
の類球形腫瘤であった。確認しえた腫瘤数は 113 個で
あった。術後約 １ 年半経過し，無痛開口量は上下中切

図 ３　CT 写真：2010 年 ６ 月
右側下顎頭周囲に粒状の不透過像が散在していた。

図 ４　MR 像（T2 強調像）：2010 年 12 月
右側顎関節の上関節腔に滑液貯留による高信号域と内部に粒状
の低信号域を認めた。

図 ５　摘出物病理組織像（H-E 染色）
Ａ： 摘出物の表層は滑膜結合組織で覆われ，腫瘍内部に軟骨組

織を認めた。軟骨細胞の異形成はみられなかった。
Ｂ：滑膜組織内部に軟骨組織がみられ，一部は骨化していた。
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定性の疾患であるとすれば，術後の機能障害回避の観
点から可及的低侵襲の術式が望ましいと考える。つま
り，初回手術として，関節鏡視下，顎関節開放手術に
よる腫瘤摘出の低侵襲手術にとどめ，Milgram の ３
期，Gerard の stage ４ に到っていないものに対して
は術後の注意深い経過観察を行うこととする。そし
て，再発時には軟骨産生能を有する滑膜切除術を確実
に施行し，必要があれば，円板切除術や下顎頭切除術
の併施が妥当と考える。術式の選択や術後再発に関す
る予後に，滑膜の軟骨産生能が強く関わることから，
渋谷ら
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が行ったような PCR 的手法も有用と考える。
SC が悪性化したとの報告
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もみられることから，今後
も慎重な経過観察が必要と考える。
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の発症にかかわる遺伝子異常の報告はなく，FD と
SC が併発したことに対する遺伝子レベルでの関連性
は不明であった。Morrish ら
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は SC の軟骨化生の誘因
として①外傷 ②滑膜への持続的刺激を考え，特に②
に関しては咬合不全が誘因となりうるのではないかと
述べている。本症例では，左側顔面骨 FD により顔面
の非対称が顕著で咬合平面の傾斜や歯列不正がみら
れ，また，左側では噛みづらかったとの自覚があった
ことから，不均等な咬合による右側顎関節への負担過
重が二次的な SC 発症の誘因となった可能性が推察さ
れた。Milgram
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は，肘，股関節に発症した滑膜骨軟
骨腫症を
第 １ 期：滑膜内で軟骨組織形成が行われている時期，
第 ２ 期：滑膜内病変と遊離体がともに存在する時期，
第 ３ 期：遊離体のみで滑膜はすでに軟骨の化生を終了
しており遊離体のみとなる時期，の ３ 期に分類し， １
期から ３ 期に向けての進行はみられるが，それ以上の
進行はないとする自己限定性の病態であると報告して
いる。一方，Gerard ら
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は遊離体を考慮しない滑膜の
活性に基づいた病理組織学的な分類を以下のように提
案している。Stage １ ：滑膜内に多量の基質をもつ軟
骨あるいは線維軟骨性腫瘤が存在し，石灰化や骨化は
認めない状態，Stage ２ ：滑膜の化生の最も活発な時
期で，滑膜は厚く，たくさんの小さな軟骨性腫瘤をも
つ，石灰化や骨化を認める場合がある状態，Stage ３ ：
化生は終了し，腫瘤は大きくなり，ほとんど骨化して
いる状態，Stage ４ ：滑膜は正常に近いか萎縮してお
り，化生は認めない状態，の ４ 段階に分類した。以上
の分類を指標とし，早期であれば拡大手術，晩期であ
れば縮小手術の選択を推奨している。本症例では，滑
膜内病変と遊離体がともに存在した。また，病理組織
学的所見で軟骨性腫瘤間に骨化が認められたことか
ら，Milgram 分類の第 ２ 期，Gerard 分類の Stage ３
にあたると考えられた。
　治療は SC と診断されたのとほぼ同じ時期に摘出術
を行ったとするものが大半を占めるが，本症例では，
顎関節症の診断のもと保存的治療を行ってきたが，開
口時の執拗な疼痛を訴えたことから，初診時 １ 年後の
画像検査で SC と診断した。その後さらに ２ 年経過し
てから摘出術を行った。Milgram が言う SC が自己限


