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北海道歯誌　40：13─ 19，2019．

症例報告

Robin Sequence 患者における舌前方固定術前・後の栄養摂食経路および
体重増加に関する検討

青海　哲也1） 　　大廣　洋一1）　　古郷　幹彦2）　　鄭　　漢忠1）

抄　録：Robin Sequence（RS）は，小下顎，舌根沈下による気道閉塞，特徴ある U 字形口蓋裂を主徴とする疾患
である．今回，呼吸障害の改善のため舌前方固定術を行った RS 症例の栄養摂取経路と体重発育について検討し
た．
【対象と方法】2011年２月から2015年２月までの期間に大阪大学歯学部附属病院第一口腔外科を受診し非症候群性 
RS と診断され，Argamaso 法による舌前方固定術を施行した７例（男児２名，女児５名）を対象とした．全例で
呼吸状態は改善していた．術前・後の栄養経路と体重発育の推移を調査した．
【結果】術前の栄養経路は７例中６例（86 %）で経鼻経管栄養による管理を要した．術後では，７例中５例（71 
%）において術後３日から1.5ヶ月と比較的早期の段階で経鼻経管栄養チューブの抜去が可能であった．１例は抜去
までに６ヶ月，もう1例は11.5ヶ月の期間を要した．哺乳量は５例中４例（80 %）が月齢目安と同等程度を哺乳が
可能であった．術前の体重発育は，７例中４例（57 %）は術前の体重発育は不良であった．術後では，７例中６
例（88 %）において舌固定術後の体重発育は良好であった．特に，舌固定術術前の体重発育は不良であった３例
は，術後に呼吸状態が安定すると体重発育も著明に改善を認めた．
【結論】本術式を適応した症例では，呼吸障害の改善だけではなく，経口摂取障害を改善し，順調な体重発育を促
進できることが示唆された．

キーワード：Robin Sequence，Argamaso 法，舌前方固定術，舌固定解除

緒　　　　　言

Robin Sequence（RS）は，胎生期の下顎発育不全に基
づく小下顎，舌根沈下による吸気性気道閉塞，特徴ある U 
字形口蓋裂を主徴とする疾患1）であり，出生後から呼吸障
害と経口摂取障害に対する管理が必要となる．呼吸障害に
対して，軽度であれば側臥・腹臥への体位変換2）や口蓋床
の装着3），nasal airway の挿入などの保存処置2）を，保存
処置で対応困難であれば気管挿管や舌前方固定術，気管切
開術，下顎仮骨延長術などの外科的処置が必要となる4）．
経口摂取障害に対しては経鼻経管栄養が適応される．

舌前方固定術5）は，他の外科処置と比べて極めて低侵襲
であること，術後合併症を低減できること，術後管理の煩
雑さが不用であることから適応を選べば，患児・家族の 
QOL 改善にとって極めて有効な手法であると考えられる．
しかし，現在のところ舌固定術後の経口摂取改善について
の報告はほとんどない．今回，RS 患者における舌前方固

定術後の栄養摂取経路と体重発育に関する検討を行ったの
で報告する．

対 象 と 方 法

対　象
2011年２月から2015年２月までの期間に大阪大学歯学部

附属病院第一口腔外科を受診し RS 徴候以外に他の合併異
常がなく非症候群性 RS と診断され，体位変換のみでは呼
吸状態の改善が得られず，外科的治療として舌前方固定術
を適応した症例は全部で７例（A ～ G）（男児２名，女児
５名）あり全例を対象とした．術後は全例において呼吸狭
窄音の軽減や無呼吸の頻度の減少といった呼吸状態の改善
を認め，気管挿管あるいは nasal airway からの離脱が可
能であった．

表１に各症例の出生時体重，術前呼吸管理，手術施行時
期を示す．

1）〒060-8586　札幌市北区北13条西７丁目
北海道大学大学院歯学研究科口腔病態学講座口腔顎顔面外科学教室（主任：鄭　漢忠　教授）
2）〒565-0871　大阪府吹田市山田丘１−８
大阪大学大学院歯学研究科口腔外科学第一教室口腔科学専攻顎口腔疾患制御学講座（主任：古郷　幹彦　教授）
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舌前方固定術の適応・術式・管理
舌固定術治療のプロトコルを図１に示す．
術前診査では，内視鏡検査や側方 X 線検査にて，閉塞

部位が上気道のみであり喉頭軟化症や気管軟化症などの他
の閉塞部位がないこと．舌根が咽頭後壁に接触すること
で気道狭窄を生じている Sher 分類6）の Type1 であるこ
と．アプノモニターにて，無呼吸の原因が中枢性ではな
いことを確認する．これらの条件を満たす症例に対して，
Argamaso 法5）による舌前方固定術（以下，舌固定術）の
適応を決定する．本術式は下唇に舌を縫合し，舌を前方に
牽引固定することで，気道を開大させることを目的とし
たものである．図２にその術式を示す．RS児では挿管困
難が予想されるため挿管は内視鏡を用いて行う．抜管は意
識・呼吸状態・循環動態・筋力の回復の基準を満たした段
階で行うが，術後数日は創部の腫脹が生じるため注意深い
観察が必要である．術後３日までは創部保護のため経鼻経
管栄養とし，その後，ピジョン社製口唇口蓋裂児用乳首を
用いた瓶哺乳による経口摂取を促していく．舌固定解除は
下顎乳前歯の切端が歯肉より数ミリ萌出し，舌の褥瘡が出
現する恐れが出てくる直前の時期に行う．解除後に再度呼
吸障害が出現した場合には，下顎乳前歯を研磨した上で再
度舌固定術を行うか，あるいは他の外科的治療法を選択す
るか検討する．

表１　各症例の出生時体重、術前呼吸管理、手術施行時期

図１　Robin Sequence 患者における舌前方固定術治療のプロ
トコル

①側方X線，内視鏡検査，アプノモニター検査を行い，Sher 
分類 type1 に対し手術を検討する

②舌固定術は Argamaso 法に準じた方法で施行する．
③術後は創部の安静を保つため経鼻チューブからの栄養とす

る．およそ術後３日目から経口摂取を開始し，十分量が経
口摂取出来るようになった段階で経鼻チューブ抜去とする．

④舌固定解除は下顎乳前歯の萌出状況を見て判断する．

方　法
術前・後の栄養摂取経路と哺乳量および体重発育の推移

について調査した．

結　　　　　果

１．栄養摂取経路
術前・後の栄養摂取経路および哺乳量について表２に示

す．
術前：７例中６例（症例A，B，C，D，F，G）（86 %）

は哺乳時に呼吸困難を生じ SpO2 が著しく低下するため，
経口摂取は併用せず経鼻経管栄養のみでの管理されてい
た．症例Eは瓶哺乳による摂取が可能であった．全例とも
嘔吐を認めず，小児における必要栄養量が投与されてい
た．

術後：７例中３例（症例C，E，G）（43 %）が術後早期
に経鼻チューブ抜去が可能であった．症例DおよびFは術
後早期の段階では経口摂取がすすまなかったが，経過とと

図２　Argamaso 法の術式
Ａ：下唇および舌に T 字の切開を加える．
Ｂ：下唇および舌の粘膜上皮の剥離を行い，raw surface を露

出させる．
Ｃ：raw surface 同士を吸収糸にて縫合する．
Ｄ：Argamaso 法のシェーマを示す．舌根と下顎骨をナイロン

にて縫合固定した後に，下唇と舌の縫合固定を行う．

表２　舌固定術前・後の栄養摂取経路（左）および経鼻チュー
ブ抜去時期（右）

左表：矢印は経鼻経管栄養の期間を示す．黒丸は舌固定術施行
時期を示す．数字は１日の経口摂取哺乳量を示す．
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図３　各症例の体重発育（実線は平均，点線は SD 値を示す）
グラフ中の矢印は舌固定術施行時期を示す．

もに経口摂取量の増加を認め，症例Dが術後1.5か月，症例
Fは１か月の段階で１回100 ml 程度の経口摂取が可能にな
り，経鼻経管栄養からの栄養摂取が不要となったため経鼻
チューブの抜去を行った．症例Aは経口摂取では術後１か
月では１回30 ml×６回/日，術後３か月で１回70 ml×５
回/日と徐々に増加を認めたものの，経口摂取のみでは十
分量の摂取が出来なかった．しかしながら，術後５か月目
より離乳食を開始し始めてから経口摂取量が著明に改善
し，術後６か月目には離乳食３回/日およびミルク600 ml/
日の経口摂取が可能になったため経鼻チューブの抜去を
行った．症例Bは術後の経口摂取を試みてはいたもののほ
ぼ受け入れられず，経鼻経管栄養のみでの栄養管理となっ
た．口蓋形成術を生後11.5か月（術後10.5か月）時に施行
し，その後徐々に経口摂取量が増加を認め，術後11.5か月
で経鼻チューブ抜去が可能となった．

離乳食に関しては症例A，C，D，Fの４症例においてお
よそ生後６か月目より開始し，７か月から８か月目にはミ
ルクの量が減り始め，離乳食が主体となった．症例B，E，

Gにおいても生後６か月目より開始したものの，１歳時に
おいてもミルクが主な栄養源であり離乳食は少量のみ摂取
可能であった．

経口哺乳量の検討が可能であった症例C，D，E，F，G
の５症例について，５例中４例（症例C，D，E，F）（80 
%）が２か月目で700 ml/day，５か月目で800 ml/day，６
か月目で1000 ml/day程度を哺乳しており，いずれも10か
ら20分程度で全量摂取していた．症例Gについては６か月
目でも600 ml程度と少なかった．

２．体重発育
術前後の各症例の体重発育の変化を図３に示す．
術前：７例中４例（症例A，B，F，G）（57 %）は術前

の体重発育は不良であった．７例中３例は体重成長曲線に
沿った発育を認めた

術後：７例中６例（症例：A，B，C，D，E，F）（88 %）
は舌固定術後の体重発育は良好であった．特に，症例A，
B，Fにおいては舌固定術術前の体重発育は不良であった
が，術後に呼吸状態が安定すると体重発育も著明に改善を
認めた．症例Gは術後も体重発育不良を認めた．

考　　　　　察

RS 児では口蓋裂に起因する口腔内陰圧形成困難に加
え，小下顎や舌の後方位が機械的な吸啜運動を阻害するこ
とで哺乳障害が起こる7）．さらに上気道閉塞は呼吸自体に
大きなエネルギーを消費するため8），結果として体重発育
が著しく阻害されることがある．

RS 児の上気道閉塞に対する治療法として，呼吸障害が
軽微なものであれば側臥・腹臥への体位変換2）や口蓋床の
装着3），nasal airway の挿入などの保存処置2）で経過観察
することもあるが，重度のものになると気管挿管や舌固定
術，気管切開術，下顎仮骨延長術などの外科的処置が必要
となる2-5）．下顎骨仮骨延長術は重度の上気道閉塞に対す
る治療として効果があるとの報告がある9）が，手術侵襲が
大きく，顎骨の成長や歯牙への影響といった長期予後に関
する報告が少ないのが現状である10）．気管切開術は術後感
染などの合併症が5-60 %に認められたとの報告がある11）．
さらに患児・家族の生活への負担の増大12）や気管狭窄13-14）

などの副障害などの問題もある．また，重篤な言語発達遅
延を起こす可能性があり15，16），術式の選択は特に慎重に
行わなければならない．

非症候群性 RS の気道閉塞に対する外科的手法の中で 
Argamaso 法による舌固定術は，適応は限定されるが簡便
かつ低侵襲であり，術後合併症を低減できる手法である．
Kirschner ら4）は RS 児における外科的治療の第一選択は
舌固定術であり，奏効しなかった場合に他の外科的治療を
考慮すべきとしている．手術の適応について，Sher6）は
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舌固定術は閉塞様式が Type1 のもののみ効果があるとし
ている．つまり閉塞部位が上気道のみであり喉頭軟化症や
気管軟化症などの他の閉塞部位がなく，舌根が咽頭後壁に
接触することで気道狭窄を生じている病態に対してのみ適
応であると報告している．舌固定術の適応は術前診査と
して咽頭部内視鏡検査，頭部側方 X 線写真，アプノモニ
ターを用いて決定しており，いずれも術後は呼吸状態の改
善を得ることが可能であった．

舌固定解除の時期はおよそ７ヶ月から15ヶ月と報告され
てはいるが17-19），舌固定解除の時期に関する客観的な基準
についてはまだ報告がない．今回の検討症例においては
８ヶ月から15ヶ月と過去の報告とほぼ同時期であり，いず
れも術後に呼吸障害は認めなかった．患児の成長により咽
頭部の狭窄部位が開存したことが主な要因であると考えら
れる．しかし，十分な開存が得られなかった場合に舌の後
戻りによる呼吸障害が再度出現する可能性は否定できず，
安全な解除を判断できる客観的指標に関して検討が必要で
あると思われる．

１．術後の栄養摂取経路
舌固定術は舌を下唇に癒着させ，尚且つ舌根と下顎骨を

組織内で結紮する術式であることから，舌や下唇の動きに
制限がかかることが予想される．経口摂取困難の場合は経
鼻経管栄養を選択することになるが，チューブ抜去のタイミ
ングが遅れるとチューブ依存を引き起こす可能性があり20），
運動精神発達遅滞のない児においても経管栄養から離脱す
るのに数年を要するといった報告がある20）．長期に渡る経
管栄養は口腔機能発達を妨げるリスクがあるため21），RS 
児においても可能な限り早く経管栄養を離脱することが重
要である．しかしながら，現在のところ舌固定術後の栄養
摂取経路についての報告はほとんどなかった．今回，術後
の舌固定期間中における経口摂取あるいは哺乳量といった
口腔機能にどの程度影響を与えるか，術前・後の栄養摂取
経路を基に検討を行った．

Argamaso5）は術後の経口摂取の開始について術後５−
７日後としている．また，西尾ら22）は哺乳瓶での哺乳は
舌に強い力がかかるため術後10日頃より開始するのが望ま
しいとしている．今回の検討では全症例において術後３日
目を目安に経口摂取を開始したが，いずれも舌位の明らか
な後戻りは認めなかった．症例A，Bにおいては術後，経
鼻チューブを抜去するまで長い期間を要した．出生直後よ
り経管栄養であったことも要因の一つであると考えられる
が，症例C，D，F，Gにおいては出生直後より経鼻経管栄
養でありながら，術後は比較的早期に経口摂取への切り替
えが可能であった．摂食嚥下にかかわる口腔・咽頭・喉頭
の形態変化がおよそ６ヶ月目から生じるといった報告もあ
り23），術前の１ヶ月から３ヶ月間といった期間の経鼻経管
栄養は，術後の摂取経路に大きな影響を及ぼさない可能性

が考えられた．舌固定術自体が経口摂取困難の原因となっ
ている可能性についてであるが，全例同じ術式でありなが
ら術後早期に経口摂取への移行が可能であった症例もある
ことから，手術自体が経口摂取困難の原因となっていると
は考えにくい．むしろ，上気道狭窄が改善するため，経口
摂取を行う上で有利であるといった報告もある24）．また，
正常乳児の吸啜運動における舌尖の位置は通常，下歯槽堤
を越えた位置にあり，乳汁は舌筋による蠕動様運動によっ
て送り込まれる25）．舌固定術施行後の舌尖の位置は下唇に
あり，吸啜を行う際にはむしろ生理的な位置にあると考え
られる．哺乳量の検討が可能であった５例中４例（症例
C，D，E，F）が月齢目安と同等程度を哺乳可能であった
ことも，舌固定術が舌の蠕動様運動を妨げる要因とならな
いことを裏付けていると考えられた．

日本の基準では成長発達遅延を認めず，摂食嚥下機能に
機能的な問題が無いにもかかわらず３ヶ月以上に渡る経
管栄養を必要とする状態をチューブ依存と定義付けている
26）．チューブ依存は経口摂取への意欲の低下，空腹感の低
下，経管栄養への満足感，口腔刺激への拒否などが原因と
して考えられており21），経管栄養の期間が長期に渡ると，
より離脱が困難になる傾向にある20）．本研究で対象とした
７例は非症候群性の RS であり，いずれも成長発達遅延は
認めなかったにもかかわらず，そのうち２例（症例A，B）
では経鼻経管栄養からの離脱に６ヶ月以上を要した．これ
は適切な時期での経口摂取への移行が行えなかったため，
上記で述べた要因のいくつかが重なりチューブ依存となっ
た可能性が考えられた．チューブ依存からの離脱は可能な
限り早くからリハビリテーションを開始することが重要で
あるとされているが27），症例A，Bのように早期から経口
摂取への移行をすすめるものの奏功しない可能性がある点
に留意し，術前には十分な説明が必要であると考えられた．

２．術後の体重発育
症例A，B，Fにおいては術前の栄養経路は経鼻経管栄

養であり，必要量のカロリーは摂取していたが，術前の体
重発育は不良であった．Marcus ら8）は閉塞性睡眠時無呼
吸症候群を伴う小児では睡眠中の呼吸に対する仕事量が
増加することで，体重発育不良となることを報告してい
る．RS は睡眠中のみならず覚醒時においても上気道閉塞
による呼吸障害を生じる病態であり，呼吸自体に著しくカ
ロリーが消費されることが予測される．７例中６例（症例
A，B，C，D，E，F）は術後に呼吸状態が改善すると共
に体重発育の改善を認めており，呼吸運動過負荷によるカ
ロリーの過剰消費を減少させ，体重発育不良を改善する有
効な手段であるように思われた．症例Gのみ呼吸状態が改
善したにもかかわらず術後も体重発育不良であった．これ
は症例Gの既往として，子宮内発育遅延による低出生体重
があったことが要因の一つとして考えられた．
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結　　　　　語

Argamaso 法による舌固定術は，呼吸障害の改善だけで
はなく，経口摂取障害を改善できるとともに順調な体重発
育を促進できる手法であることが示唆された．本手法は，
適応は限定されるが RS 児ならびにその家族の QOL 改善
にとって極めて有効な手法であると考えられる．
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CASE REPORT

Study on the Nutrition Route and Weight Gain Before and After Tongue 
Lip Adhesion in Patients with Robin Sequence

Tetsuya Seikai1), Youichi Ohiro1), Mikihiko Kogo2) and Kanchu Tei1)

ABSTRACT : Robin Sequence (RS) is a disease with micrognathia airway obstruction caused by glossoptosis and a U 
shaped cleft palate as a cardinal symptom. Here, we report on the nutrition route and weight gain after tongue lip 
adhesion in patients with Robin Sequence.
【Materials and Methods】 Of the RS cases examined during 2011-2015, 7 nonsyndromic RSs (2 boys, 5 girls) who 
underwent tongue lip adhesion by the Argamaso method were selected. All cases improved respiratory conditions after 
the operation. We studied the nutrition route and weight gain before and after the operation.
【Results】6 out of 7 cases (86 %) needed management of tube feeding before the operation. 5 out of 7 cases (71 %) were 
able to orally feed in early postoperative time after the operation. One case could not withdraw from nasal feeding, and 
ingestion became possible after 11.5 months. The remaining one case required 6 months before ingestion became possible. 
Regarding the amount consumed by sucking, for 4 out of 5 cases (80 %) where ingestion was possible from a few days 
after performing tongue lip adhesion, suckling at the same level as the age guidance. 4 of 7 (57 %) cases, weight gain was 
poor before the operation, but 6 out of 7 cases (88 %) improved after the operation. 3 cases showed marked improvement 
when respiratory conditions stabilized after the operation. 
【Conclusion】 Tongue lip adhesion in RS children is an effective method that can not only stabilize respiratory conditions, 
but can also improve the disorder of oral ingestion, and it was suggested that this method can promote stable weight 
gain.

Key words : Robin Sequence, Argamaso method, Tongue lip adhesion, Tongue release
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