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はじめに
先天性膝関節脱臼 （Congenital Dislocation of the 

Knee ； 以下， CDK） は， その発生頻度が 10 万人

に 1 人といわれる稀な疾患である 1）． CDK は出生

時に膝関節が典型的な病的過伸展を示し， 関節脱

臼の有無に関わらず， 超音波検査や X 線検査が診

断の確定や変形の程度の評価に有用とされる 2）．

CDK の重症度分類においてコンセンサスの得られ

た分類はないが， 本邦からの報告で比較的引用され

ることの多い分類として Drehmann 分類がある 3）4）．

Drehmann は脱臼を伴わない反張膝を 1 度， 亜脱臼

を伴うものを 2 度， 脱臼を伴うものを 3 度と分類

した 5）． CDK の病因には， 羊水過少症や骨盤位に

よる子宮内胎児期の異常な姿勢での成型， 前十字

靭帯の異常， 大腿四頭筋の拘縮などの外因性因子

があり， まれに Larsen 症候群， 関節拘縮症，

Ehlers-Danlos 症候群， 軟骨無形成症などの内因性

因子が関与することもある 6）．

治療は， 保存的治療を基本とし整復後に膝関節

屈曲位でのギプス固定により屈曲角度を増加させ

ながら連続的に行うが， 改善が得られない場合

は， 外科的治療を行う 7）． また， 無理な屈曲は異

所性骨折や骨端損傷， 血管障害につながる可能性

があるため， 禁忌とされる 7）． 一般的に予後は良

好であるが， 予後不良因子としては， 不可逆的脱

臼， 全身症候群の併発， および前方皮膚溝の欠如

などが報告されている 8）．

CDK に対する保存的治療として外固定以外に理

学療法 （Physical therapy ； 以下， PT） の適応が考

えられる． 出生直後に外固定を開始されたが固定

した下肢の末梢循環不全のため外固定が除去さ
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れ， PT のみ行われた報告 7） や 5 週間のギプス固

定後に PT を開始した報告 9） はあるが， CDK に対

する保存的治療として外固定と PT を併用した報

告は極めて少ない． 今回， 我々は外固定による保

存的治療とともに生後 0 日から PT 介入を行い早

期に正常膝関節可動域の獲得を得られた両側 CDK

の 1 例を経験し， PT 併用の有用性が示唆される稀

少な症例と考えられるため報告する．

症例紹介
症例は， 妊娠 38 週 2 日， 緊急帝王切開にて出生

した女児である． 出生時身長 51.0cm， 体重

2732g， Apgar score10 点 （5 分値） であった． 母は

20 代で妊娠 27 週時に右小脳出血を発症したが，

手術およびリハビリテーションを行い日常生活動

作は自立していた． 在胎中のエコー等による明ら

かな異常の指摘はなかったが， 出生時に両側下肢

肢位の異常を認め， 即日整形外科に紹介となっ

た． 出生時， 膝関節は 60° /60° （右 / 左） の過伸

展位で膝関節亜脱臼を認め， X 線撮影にて両側

CDK と診断され， 両側ともに Drehmann 分類 2 度

であった （図 1）． 両側股関節や足関節に異常は指

摘されず， 他に明らかな全身性の基礎疾患は認め

なかった． 生後 0 日に整形外科医 （以下， 医師）

により両側ともに徒手的に整復され両側膝関節屈

曲 30°にてシーネ固定， 医師の指示にて PT 開始と

なった．

治療
出生のおよそ 4 時間後， 医師により膝関節亜脱

臼に対して愛護的に徒手整復が行われた． その

後， 医師が両側足部から大腿近位 1/3 付近まで後

方からシーネを当て弾性包帯を用いて両側膝関節

屈曲 30°での固定が開始された． シーネ固定は，

医師によりあらかじめ膝関節屈曲 90°を目標に数

日間隔で角度を漸増させていくよう計画され， 生

後 0 － 1 日まで両側膝関節屈曲 30°， 2 日から屈曲

45°， 4 日から屈曲 60°へと変更された． 固定は，

理学療法や清拭， 沐浴以外の時間は常に行われ，

児の下肢の運動等によりずれた際は， 医師の許可

の下， 理学療法士や看護師が弾性包帯のまき直し

を行い， 1 日を通して適切な固定となるよう対応

した． 生後 9 日からはシーネのずれを予防し膝関

節伸展運動を制限するために医師により前方スプ

リント固定に変更され， 両側膝関節屈曲 90°固定

の状態で退院した． 自宅退院後も， 清拭など固定

を外す必要がある時間以外は固定してもらうよう

医師および理学療法士から両親に対して指導し

た． 外来にて医師の判断により生後 39 日に前方ス

プリント固定が解除され， その後は装具なしで経

過観察となった．

PT は， 医師による徒手整復およびシーネ固定開

始後に介入を開始した． PT は 1 日 2 単位， 1 日 1

回， 週 6 日実施した． 医師の許可の下， PT の際は

可動域運動を行う側のみシーネ固定を外し， ク

ベース内で一側ずつ大腿四頭筋の持続伸張による

図 1．出生時の両側膝関節 X線画像

徒手的整復前の正面像 （左側）， 右膝関節 （中央）， 左膝関節 （右側） の X 線画像を示す． 両側ともに膝関節前方亜脱臼

と過伸展を認める． また， 両側膝関節過伸展位において複数の前方皮膚溝が確認できる．
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関節可動域運動を行った． 関節可動域運動は， 一

側の患児の下肢に対して理学療法士の一側の手で

大腿中央部付近を， もう一側の手で下腿中央部付

近を把持し他動的に膝関節を屈曲させ患児が啼泣

することなく， その時点で可能な最大屈曲位にて

筋性のエンドフィールを感じた角度で 30 秒を目安

に持続伸張を施行した． 持続伸張の際， 膝関節を

伸展するような抵抗を感じた際は苦痛とならない

よう持続伸張を止めて抵抗がなくなることを確認

しながら繰り返し持続伸張を行った． ただし， 啼

泣とともに膝関節が過伸展位とならないように注

意し膝関節軽度屈曲位の状態で保持して抵抗が減

弱するのを待った． 左右それぞれの膝関節に対し

て同程度の持続伸張を行うよう配分し， 1 日あた

り総持続伸張時間は 15 － 20 分程度となった． 介

入時間について， 医師によるシーネ固定角度の変

更が予定されている日は， シーネ変更前に PT を

行い， ミルク摂取後は避けるように配慮した． 理

学療法士による膝関節可動域運動は生後 9 日まで

継続し， 同日， 自宅退院となった． 退院時に理学

療法士から両親に対して， 弾性包帯を用いたスプ

リント固定の方法， 清拭や沐浴等の際にスプリン

ト固定を外して良いことと， それ以外の時間はで

きる限り固定しておくこと， 膝関節屈曲可動域運

動の方法と， 少なくとも左右それぞれ 3 回 / 日は

膝関節最大屈曲位での 30 秒程度の持続伸張を行う

よう指導した． さらに， コンパートメント症候群

等の予防のために， 固定後， 足趾の色調に変化が

ないか確認し， 必要に応じて弾性包帯を巻き直す

よう説明した． また， 前方スプリント除去後に関

しては， 特別な指導は行っていない．

経過
理学療法士による評価は， 入院中， PT 介入時に

目視による下肢自動運動の観察や他動的膝関節可

動域を測定した． 膝関節伸展角度については膝関

節過伸展や亜脱臼予防のために測定頻度を減らし

て対応した． 退院後は， 医師の外来診察に合わ

せ， 生後 18， 39， 123 日目に他動運動での両側膝

関節可動域や膝関節運動時の疼痛の有無 （膝関節

可動域運動時の患児の反応） を評価した． また，

生後 8 ヶ月， 11 ヶ月， 1 歳 5 ヶ月時に運動発達状

況および他動的膝関節屈曲可動域， 疼痛の有無を

評価した． さらに， 1 歳 6 ヶ月時に膝関節の安定

性を評価した． 膝関節の不安定性は， 外反または

内反ストレステストで関節面が 5 mm以上開くか，

後方引き出しテストまたは Lachman テストで 5 

mm 以上ずれることと定義した 10）．

図 2．膝関節可動域および保存的治療の経過

保存的治療は整復後に外固定にて屈曲角度を漸増しながら連続的に実施した． 理学療法では， 生後 0 － 9 日まで膝関節

屈曲可動域運動を行い， 膝関節可動域は徐々に改善した．
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図 2 に， 生後 0 日から生後 4 ヶ月までの膝関節

可動域および保存的治療の経過を示す． 生後 0 日

の PT 開始時の膝関節屈曲可動域は 30° /45°と屈曲

制限を認め， 膝関節伸展可動域は 50° /50°であっ

た． 生後 2 日までは PT 開始時にシーネを除去す

ると両膝関節ともに容易に過伸展位となったが，

膝関節屈曲の持続伸張後は固定なしでも両側膝関

節屈曲 20°程度の肢位を保持できるようになり，

左下肢のみ膝関節屈曲 50°程度まで自動屈曲運動

を認めた． また， 介入前後で他動的膝関節屈曲時

の抵抗感の軽減もみられた． 生後 3 日からは PT

開始時に固定を外しても膝関節過伸展位となるこ

とはなく， 両膝関節の自動屈曲運動がみられるよ

うになった． 生後 3 日には， 両側膝関節の他動的

屈曲可動域が 90° /90°まで拡大し， 生後 7日には，

膝関節可動域が屈曲 120° /120°， 伸展 10° /10°と
改善を認めた． 生後 18 日の膝関節可動域は屈曲

140° /140° （full range）， 伸展 0° /0°となり， 膝関

節最大屈曲位としても啼泣や逃避的な行動はみら

れなかった． 生後 10 週時点の膝関節 X 線撮影で

は明らかな異常は指摘されなかった （図 3）． 以

降， 生後 4 ヶ月時点まで両側膝関節は伸展 0°で過

伸展することはなく， 他動的膝関節屈曲の可動域

制限は認めなかった．

生後 8 ヶ月から 1 歳 5 ヶ月にかけて膝関節可動

域は屈曲 140° /140°， 伸展 0° /0°と正常可動域を維

持できており， 膝関節最大屈曲位でも逃避的行動

はみられなかった． 加えて， 膝関節の安定性につ

いては， 1 歳 6 ヶ月時点で両側とも安定していた．

本症例の運動発達については， 生後 8 ヶ月時点

で座位保持やつかまり立ち， ずり這いが可能と

なっており， 生後 11 ヶ月より数歩の独歩を開始し

た． 1 歳 5 ヶ月現在で歩行可能， 片手を支持する

と階段昇降も行うことができる． 1 歳 5 ヶ月まで

の経過で新版 K 式発達検査 2020 11） の姿勢 ・ 運動

領域の発達年齢は 532 日， 発達指数は 99 となり，

定型的な運動発達をしている．

考察
1．CDKの要因
本症例は， 出生時に両側膝関節過伸展を認めた

Drehmann 分類 2 度の CDK である．

CDK は， 弧発性に生じることもあれば， 発育性

股関節形成不全などの筋骨格系の異常を伴うこ

と， 先天性疾患に合併することもある 1） 6）． 本症

例のように先天性疾患を認めない症例では， これ

までに羊水過少症あるいは骨盤位による胎児の成

型や前十字靱帯の異常， 大腿四頭筋の線維化など

の要因が推測されている 6）． 本症例は家族歴に

CDK の発生はなく， 保存的治療により早期に膝関

節の生理的可動域を獲得できた経過も踏まえて

CDK の原因は子宮内の異常肢位の関与が示唆され

た． 本症例の場合， 胎児中のエコーによる異常所

見は指摘されなかったが， 胎児期の超音波検査に

よる子宮内での肢位異常から CDK が疑われた症

例の報告もなされている 12）． なお， 本症例の CDK

発生に出生前の母の脳出血の既往が関連したかは

不明である．

図 3．生後 10 週時の両膝関節 X線画像

両側とも明らかな異常は指摘されず， 順調な発育がみられる．
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2．CDKの予後
本症例は， 保存的治療により生後 18 日には両側

膝関節屈曲 140°， 伸展 0°と生理的可動域を獲得

し， その後， 定型的発達を遂げていることから良

好な経過を辿ったと考える． Abdelaziz ら 6） は，

CDK の治療に対する効果判定として， 平均 41 ヶ

月のフォローアップでの成績を膝関節屈曲可動

域， 膝関節伸展筋力， 不安定性， 疼痛の状態から

4 段階で評価している． 本症例の場合， フォロー

アップ期間が短く， 膝関節伸展筋力の測定は行え

ていないが， 膝関節屈曲可動域， 安定性は良好

で， 膝関節最大屈曲時に啼泣や逃避を認めなかっ

たことから疼痛もないと考えられ， Abdelaziz ら 6）

の膝機能スコアリングシステムのうち最も成績の

良い Excellent に該当すると思われる． なお， 治療

開始当初から本症例は予後良好となることが予想

された． その理由として， CDK の治療成績を検討

した報告では， Drehmann 分類 1 － 2 度で先天性疾

患がないことは， 予後が良好となる可能性が高い

とされる 1） 8） 9） 12） 13）． また， 膝関節過伸展位におけ

る膝関節前方の皮膚溝の有無は重要な予後規定因

子であり， 前方皮膚溝の数が多いほど子宮内転位

の期間が短いと考えられる 1）． 本症例では， 生後

0 日の X 線画像上， 両側ともに 3 － 4 本程度の前

方皮膚溝を認めており， 膝関節機能の予後が良好

となることが予想された． 他に， 他動的膝関節屈曲

可動域が治療方針の決定に有用であるとされる 6）．

治療開始時の膝関節屈曲可動域が 90°より大きい

場合は， 全例が連続ギプス固定による保存的治療

で予後良好となることが示されており， 膝関節屈

曲角度が 30°－ 90°の場合は， 最大 4 週間のギプス

固定による治療を実施し， 経過で膝関節屈曲角度

が 90°を超えた場合は， ギプス固定による治療を

継続することで概ね良好な経過が得られたとされ

る 6）． 本症例は， 治療開始時に他動的膝関節屈曲

角度が 30° /45°と屈曲制限を認めたが， 生後 4 日

には膝関節屈曲角度が両側ともに 90°を超え， 保

存的治療が奏効することが期待された． 治療初期

の予想通り， 両側とも膝関節機能は良好な経過が

得られており， 1 歳 5 ヶ月現在の運動発達から健

全に成長していると考えられる．

3．早期に正常な膝関節可動域を獲得できた要因
今回， CDK に対する治療として生後 0 日から 9

日までシーネ固定と大腿四頭筋の持続伸張による

保存的治療を実施した． その後も前方スプリント

固定を継続し生後 18 日には両側膝関節屈曲

140°， 伸展 0°と生理的可動域を獲得し， 生後 39 日

で外固定が除去された． 外固定の期間に関して

Rampal ら 8） は， 徒手的に整復可能だが膝関節屈曲

位で安定しない程度の CDK に対する治療として，

屈曲角度を漸増させながら 6 － 8 週間の前方スプ

リント固定を行うことを推奨している． 基礎疾患

のない CDK に対して保存的治療が奏効した報告

では， 外固定を 2 － 4 ヶ月間行った結果， 膝関節

可動域の改善が得られたとされる 14） 15）． また， 本

症例と類似した症例報告としては， 両側 CDK に対

して出生後からギプス固定を開始し 3 － 4 日毎に

交換， 生後 21 日には両膝関節の生理的可動域を獲

得し外固定を除去できたことが示されている 12）．

以上より， 本症例は生後 18 日で膝関節正常可動域

を獲得できており外固定期間は 39 日間であったこ

とから， 諸家の報告と比較して早期に膝関節の正

常可動域が獲得でき， 短期間の外固定でも治療が

奏効したと考えられる．

本症例が， 早期に正常な膝関節可動域を獲得で

きた理由について， 2 つの要因が考えられる． 一

つは， 生後 0 日から外固定による保存的治療を開

始できたことである． Ferris らによると， 生後 3 ヶ

月までに治療を開始すれば， 保存的治療で良好な

結果が得られたが， それ以降は手術が必要になる

可能性が高いとされる 16）． CDK に対する保存的治

療の開始時期として， Rampal ら 8） は生後 1 ヶ月以

内に， 入江ら 17） は生後 0 日－ 2 ヶ月以内に保存的

治療を開始しており， 必ずしも全例が生後早期か

ら治療が開始されるわけではない． 一方で，

Cheng ら 18） は， 生後 24 時間以内の早期に CDK を

整復し保存的治療を開始することで， 予後良好と

なることを示している． 先行研究 16） 18） から保存的

治療の早期開始の重要性が示唆され， 本症例は生

後 24 時間以内に治療を開始されたことが早期に良

好な成績を得ることに繋がったと考えられる． も

う一つの要因として， PT による膝関節屈曲可動域

運動を併用したことが挙げられる． 治療方法につ

いては， 整復可能な CDK の場合， 保存的治療を

推奨しており， 特に大腿四頭筋のストレッチング

を行う理学療法と前方フルレッグスプリントの装

着を勧めている 8） 12）． しかし， 先行研究 8） 12） 14-17）

ではいずれも保存的治療として徒手的整復後に外

固定のみ行っており， 早期から PT による膝関節

屈曲の可動域運動は行われていない． CDK に対し

て徒手整復及び外固定による保存的治療を行った

報告は多いが， 膝関節屈曲可動域運動などの理学

療法を併用した報告は極めて少ない． 先天性疾患

のない左側 CDK に対する保存的治療として外固

定が断念された報告 7） では， 生後 1 日目のみ PT
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が行われ， 膝関節過伸展および屈曲可動域制限が

残存した症例が示されているが， PT はごく限られ

た介入に留まっている． 本症例の場合， 外固定に

加えて PT として膝関節屈曲運動による持続伸張

を行い， 大腿直筋などの膝関節伸展筋群の筋緊張

軽減を図れたことと， 外固定を外した際に膝関節

の自動屈曲運動が行われたことや膝関節屈筋群の

活動性を高められたこと， 退院後も両親の管理下

でスプリント固定や関節可動域運動を継続したこ

とで膝関節伸展筋群の短縮が徐々に改善し， 正常

な膝関節可動域獲得に至ったと考えられる． 実際

に， PT では外固定の設定角度よりも深い膝関節

屈曲角度で大腿四頭筋の持続伸張を行うことがで

きており， 日々の介入前後で他動的膝関節屈曲時

の抵抗感の軽減を認めたことからも， 早期可動域

改善に膝関節可動域運動が有用であったと考えら

れる．

以上より， CDK に対する保存的治療として外固

定に加え早期から膝関節屈曲可動域運動を併用し

た介入は， 早期の膝関節可動域改善に対して有用

である可能性が示唆された． 加えて， 予後は治療

開始初期より良好となることが予想されたが， 早

期に膝関節正常可動域を獲得できたことは， その

後の定型的な運動発達の促進に寄与した可能性が

ある．

本症例は， CDK に対する保存的治療として， PT

併用の有用性を示唆した稀少な報告であり， 今

後， CDK に対する保存的治療として外固定と関節

可動域運動の PT を併用した場合の実践報告につ

いて， 症例数を増やして有効性を検証していく必

要がある．

結論
本症例は， 先天性疾患の合併のない Drehmann

分類 2 度の両側 CDK で， 生後 0 日から外固定お

よび PT として膝関節屈曲可動域運動による保存

的治療を受け， 生後 18 日には両側膝関節の正常可

動域を獲得し， 1 歳 5 ヶ月まで定型的に運動発達

をしている． 生後早期に正常な膝関節可動域を獲

得できた要因として， 生後直後より外固定による

保存的治療が開始されたことと膝関節屈曲可動域

運動を併用したことが有用であった可能性があ

る． したがって， CDK に対する保存的治療はシー

ネやスプリントを用いた外固定に加えて関節可動

域運動 （大腿四頭筋の持続伸張） を併用すること

で膝関節可動域の改善を促す可能性が示唆される．
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