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要旨 

 私達人間は，自己の身体を通して他人や外的環境と接しており，自己の身体

の認識は人間の知覚の基礎である．本研究では四肢の先天性麻痺・欠損が身体

知識に与える影響を明らかにするため，二分脊椎児，先天性下肢形成不全児，

先天性上肢形成不全児を対象に，自己の人物画を描出させる描画法，体の部位

について言語を用いた質問を行う言語法，自己の写真を提示されたときにどこ

を見ているか測定する視線追跡法を行い，対照児と比較することにより，四肢

の認識の特徴と，四肢の身体知識の低下を明らかにした．本研究の成果をリハ

ビリテーションに応用することで，先天性麻痺・欠損のある小児の運動発達促

進や二次障害予防に役立つと考えられる． 

  



7 

 

 

1. 序文 

 1.1 小児の身体知識 

 

 私達人間は，自己の身体を通して他人や外的環境と接しており，自己および

他人の身体の認識は人間の知覚の基礎である．身体を認識することで自己と他

人の区別ができ，例えばそれが誰であるか理解したり，その人の年齢，性別，

社会的役割，感情などを判断したりすることができる 1． 

 ヒトの体の知識（body knowledge）は 3つの異なる，そして相互に関連するレ

ベルから構成されるといわれる．第一のレベルは sensorimotor body knowledge ま

たは body schemaと呼ばれ，様々な感覚（固有覚，前庭覚，触覚，視覚，遠心性

コピーなど）や運動入力に基づいた自己の体の部位の相対的な位置の知識であ

る．第二のレベルは visuospatial body knowledge や body structural description と呼

ばれ，体の部位の境界や近い遠いという関係を含む視覚情報に由来する地図的

な知識である．第三のレベルは，lexical-semantic body knowledgeや body semantics

と呼ばれ，名前や機能といった体の知識である 1-4．sensorimotor body knowledge

は出生時もしくは出生前から，visuospatial body knowledge は乳児期から，

lexical-semantic body knowledge は 1歳以降に出現し，発達していくとされる．1

歳代前半には，言われた体の部位を自己の体で指し示すようになり，2歳前後に
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は物と自己の体の部位とを比べた時の大小関係がわかるようになり，2歳半まで

には体の部位の詳細な地図的関係，例えばある部位がどこにあって周りの部位

とどのような関係で並んでいるかがわかるようになるとされる 1． 

 本研究では身体知識を計測する方法として，自己の人物画を描出させる描画

法，体の部位について言語を用いた質問を行う言語法，自己の写真を提示され

たときにどこを見ているか測定する視線追跡法を用いている．描画は主に

visuospatial body knowledge を出力させたものと考えられ，描画法はそれを計測し

た方法である．体の部位についての質問は主に lexical-semantic body knowledge

を出力させたものと考えられ，言語法はそれを計測した方法である．視線追跡

法は visuospatial body knowledge を獲得する上で必要となる，視覚入力を計測し

た方法である． 

 

 1.2 描画法 

 

 人物画は，小児において認知発達および知能検査，人格検査として一般的に

用いられる手法である 5, 6．本邦では，グッドイナフ（Goodenough FL）による人

物画知能検査法 7を基に，本邦の社会情勢に応じて改訂・標準化した小林・小野

の方法 8が用いられている．平成 28年現在，この方法は「ＤＡＭ グッドイナフ
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人物画知能検査」として診療報酬を算定できる発達および知能検査となってい

る 9． 

 四肢の麻痺を示す疾患では，自己の体の認識について自画像に関する報告が

存在する．成人の脳卒中患者においては，自画像の特徴として，左大脳半球の

病変では衣服および目，口，手の描出が乏しく，右大脳半球の病変では絵の左

側を欠くとされる 10．また，自画像に欠損部位がない脳卒中患者の日常生活動作

（activities of daily living: ADL）は高く，欠損部位がある患者の ADLは低いとさ

れる 11．小児では，Mobley ら 12は二分脊椎児に自画像を描かせると，描画する

体のパーツ数が少なく，下肢や体幹を描出する児の割合が少ないと報告してい

る．そのほか，疾病に関するものとしては注意欠陥多動性障害（attention-deficit 

hyper activity disorder: ADHD）児 13，糖尿病児 14，成人の腎移植レシピエント 15

等で人物画の研究が存在する．四肢の欠損を示す疾患の自画像についての研

究・報告は知られていない． 

 本研究では，body knowledge のうち visuospatial body knowledge を計測する方

法として．描画法を使用した． 

 

 1.3 言語法 

 



10 

 

 

 小児の体の部位に関する言語的知識に関して，定型発達児についていくつか

知られている．Camoes-Costaら 16による Production Test と Comprehension Test の

2つを用いた研究がある．Production Test は，検者が被験者の体の部位を指し示

し，被験者はその名称を答える検査で，Comprehension Test は検者が体の部位の

名称を言い，被験者は自己の体の部位を指して示す検査である．Camoes-Costa

ら 16は，26～41か月の定型発達児においてProduction TestよりComprehension Test

の正答率が有意に高いこと，Production Test および Comprehension Test の正答率

の間に有意な正の相関があること，運動皮質ではなく感覚皮質においてその体

の部位が占める大きさと両検査の正答率との間に有意な相関があること，こど

もの世話をする人（caregiver）がよく呼ぶ体の部位がそれ以外よりも正答率が高

いことを示している．Auclairら 4は，5～10 歳の定型発達児に体の部位が描かれ

た絵を見せてその名前を答えさせると，顔のパーツ（facial parts）や運動に関係

する部位（body parts related to action）が他よりも正答率が高いこと，下肢よりも

上肢で正答率が高いことを報告している． 

 四肢の麻痺や欠損を示す疾患を含め，疾患のある小児の体の部位に関する言

語的知識の研究・報告は知られていない． 

 本研究では， body knowledge のうち lexical-semantic body knowledge を計測す

る方法として，言語法を使用した． 
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 1.4 視線追跡法 

 

 視線追跡（eye tracking）は，ヒトの視線を計測する方法である．最も一般的な

のが角膜反射法であり，原理としては外側から照射した光が角膜で反射した際

にできる Purkinje像の位置と，瞳孔中心との位置から視線の方向を推定し測定す

る．被験者の注意を惹かないよう，光は赤外線が用いられる．被験者の正面か

ら光を照射させ Purkinje 像と反射の高い瞳孔を得る明瞳孔法と，側面から光を照

射させ Purkinje像と反射の低い瞳孔を得る暗瞳孔法があり，眼の状況により検出

しやすい方法が異なる 17．治療に関連した視線追跡の使用として，脳外傷による

locked-in syndromeの患者に対する認知リハビリテーション 18や，筋萎縮性側索

硬化症患者の意思伝達装置がある 19． 

 体の認識に関しては，小児および成人の自閉症スペクトラム障害患者を対象

に，顔の認識について研究がされており，眼・鼻・口を見る時間が少ないとさ

れる 20-23．四肢の麻痺や欠損を示す疾患の視線追跡についての研究・報告は知ら

れていない． 

 本研究では， body knowledge のうち visuospatial body knowledge を獲得する上

で必要となる，視覚入力を計測する方法として，視線追跡法を使用した． 



12 

 

 

 

 1.5 四肢の先天性麻痺・欠損を示す疾患 

  1.5.1 二分脊椎 

 

 二分脊椎とは，先天的に脊椎の後方要素（棘突起，椎弓など）が欠損してい

る状態と定義される．脊髄や馬尾神経が背側に脱出し瘤を形成するものを嚢胞

性二分脊椎，脊椎後方要素の癒合不全のみで髄膜や神経組織に脱出を伴わない

ものを潜在性二分脊椎と呼ぶ．二分脊椎は神経系の発生異常と考えることもで

き，特に嚢胞性二分脊椎では水頭症，キアリ奇形，脊髄空洞症などの異常を伴

うことがある 24．麻痺の神経学的高位による分類には，Sharrard 分類 25，Hoffer

による分類 26（後述の移動能力の評価の Hoffer 分類とは異なる）が良く用いら

れるほか，Sharrard 分類を修正したものとして Broughton らの方法 27がある 24, 28

（図 1，文献 24より引用）（表 1，文献 28より引用・改変）．また，移動能力の評

価には Hoffer分類 26が用いられる（表 2，文献 26より作成）． 

 1万出生あたりの発生頻度は，本邦では 4.6人（1997～2005年）29，欧州（1991

～2011年）では 4.63 人 30，中国（2006～2015 年）では 6.2人 31とされる．近年，

欧米では二分脊椎の発生頻度が減少傾向であるのに対し，本邦ではむしろ増加

傾向である 32, 33．本症の発症は葉酸摂取により大部分が予防可能とされるが 34, 35，
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世界では葉酸摂取にて予防可能な二分脊椎の 13.2%しか予防できていない 36． 

 一次的な症状は，脊髄・馬尾神経レベルの麻痺による運動・感覚障害と，排

泄（排尿・排便）障害である．一次的な障害の管理状況により二次的な障害を

生じる．中枢神経の障害として，けいれんや知的障害があり，水頭症やキアリ

奇形を適切に管理することが重要である．足部を中心とした下肢変形による歩

行障害に対しては，装具療法，手術療法，リハビリテーションを行う．感覚障

害による褥瘡は，日常生活が座位姿勢の場合坐骨部と尾骨部，歩行可能な場合

は足部に発生しやすく，座位での push up による座り直しおよび適切な下肢装具

の使用による減圧や，感覚麻痺部位の皮膚ケアが重要である 24, 37, 38． 

 Mobleyら 12による二分脊椎児の自画像に関する報告のほかには，二分脊椎児

が自身の下肢をどう認識しているかは知られていない．なお，二分脊椎児には

合併する水頭症に由来する非言語性の認知力の低下があり，視空間認知や抽象

的・概念的な思考が苦手とされる 39．水頭症を伴う二分脊椎児の知能について，

Wechsler Intelligence Scale for Children（WISC）において動作性 IQ が言語性 IQよ

り有意に低いこと，両者の乖離の程度は側脳室後角の拡大と相関することが示

されており，視覚伝導路や視覚野が障害されている部位とされる 40．また，脊髄

髄膜瘤（myelomeningocele）を伴う二分脊椎児は描画能力が劣るとされる 41．  
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図 1 Sharrardによる下肢筋の神経支配（文献 24より引用）  
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表 1 神経学的高位による Hofferおよび Broughton の分類（文献 28より引用・改

変） 
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表 2 移動能力による Hofferの分類（文献 26より作成） 
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  1.5.2 先天性四肢形成不全 

 

 小児における四肢欠損（limb deficiencies）は主として先天性のもので，先天性

の四肢切断・形成不全は 1 万出生に対し 4.9-6.9 程度とされる 42-44．染色体異常

や遺伝子欠損のほか，環境要因として化学物質，薬物，感染症，代謝性疾患，

放射線への暴露が先天性の四肢形成不全の原因となり， thalidomide，warfarin，

valproic acid，phenytoin，misoprostol が四肢奇形の原因物質としてよく知られて

いる 45．形態形成異常は，組織形成不全から生じる malformation，正常組織への

異常な外力から生じる deformation，正常組織の破壊から生じる disruption，組織

における細胞構築異常から生じる dysplasia の 4 つに分類される 46が，先天性四

肢形成不全の多くは malformation の範疇に入り，絞扼輪症候群（胎生期に四肢

が完成した後，何らかの原因によりくびれを生じたり，欠損したり，指・趾が

癒着したりして起こる奇形）は disruption にあたる 47．先天性四肢欠損の分類に

は International Organization for Standardization (ISO) / International Society for 

Prosthetics and Orthotics (ISPO)の分類が国際的に用いられている 48-50．治療は，

外見も重要ではあるが機能がより優先される．外科的治療と義肢装具療法があ

り，必要に応じ組み合わせる．外科的治療は再建手術と切断手術に分けられる．

主に①手術をせず義肢装具を装着する，②再建手術を行い義肢は装着しない，
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③切断手術を行い義肢を装着する，という場合に分けられる 47． 

 後天性切断では，切断肢の認識に関して幻肢および幻肢痛についてよく知ら

れている 51-53．幻肢は，体から除去された肢がまだ存在するように感じられるこ

とである．一般的には特定の大きさ・形・向きを持ったものとして知覚される

ほか，随意的，非随意的な運動を持ったものとして知覚されることもある．6歳

未満に四肢切断を受けた児で 50%，先天性の四肢欠損の児でも 20%に幻肢がみ

られるという報告もあるが 54，一般的に小児，特に低年齢児における肢切断後や

先天性欠損児の幻肢や幻肢痛は稀である 55-57．先天性四肢形成不全の小児が，自

身の四肢をどう認識しているか，幻肢に関して以外は知られていない． 

 義肢を装着する上で問題となるのは，断端部の皮膚病変である．接触性皮膚

炎，アレルギー性皮膚炎，潰瘍，感染などの四肢切断の断端部の皮膚病変は下

肢切断者の 34-74%に存在するとされる 58-60．断端皮膚に問題があると，家事，

義肢の装着，社会的役割，スポーツへの参加を行う上で妨げとなる 61． 

 

   1.5.2.1 先天性下肢形成不全 

 

 先天性の下肢形成不全は，1万出生に対し 1.5-4.2程度とされる 42-44．下肢形成

不全では，移動機能を優先した治療方針が立てられ，義足を装着する場合はつ
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かまり立ちをしようとする 6-9か月頃から装着を開始する 62．手術が必要な場合

に機能再建術を行うか，切断術を行うか議論がある場合もあり，例えば脛骨形

成不全の Jones type 1a では腓骨の中心化手術（Brown手術）を行って膝関節機能

を再建する方法と，膝関節離断を行って義足を装着する方法がある 63, 64．腓骨形

成不全では脚延長手術を行い患肢を温存する方法と，Syme 切断（足関節離断）

を行い義足を装着する方法がある 65, 66． 

 

   1.5.2.2 先天性上肢形成不全 

 

 先天性の上肢形成不全は，1万出生に対し 3.9-5.0程度とされる 42-44．上肢形成

不全では，切断手術を行って義手を装着することはほとんどない．手指が存在

する場合は治療を加えないか，機能再建手術を行う．手指が存在しない場合は

義手の装着を考慮するが，片側例では能動義手や電動義手といった機能的な義

手の装着に至らず，装飾用義手となることも多い 47．義手の装着は，座位を獲得

する生後6-8か月頃に装着を開始する 62．児が拒否なく義手を受け入れるために，

装着開始を 2歳未満に行うのが良いとされる 67-69．  

 義手の効果や有用性については議論があるところであり，上肢形成不全児は，

義手なしでも日常生活における活動は上手に行えており，義手は日常生活より
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もむしろ特別な活動を行う時に有用と考えているという報告 70 や，片側の先天

性前腕切断（unilateral congenital below the elbow deficiency）では，義手を装着し

ても機能や quality of life （QOL）は向上しないという報告 71がある一方，様々

な種類の義手の選択肢を与えることで，患児はそれらを目的により使い分け，

社会生活において高い機能を発揮できるという報告 72 がある．本邦では，小児

に対する義手の処方はあまりされてきておらず，処方された場合でも装飾用義

手が多く，機能的な義手の処方はあまりされてこなかった．加倉井 73 は片側前

腕長断端より遠位の切断では義手なし，片側前腕短断端より近位の切断では装

飾義手を第一選択としたが，これは外観の良い手先具が欠如していたこと，小

児の年齢に応じた手先具が欠如していたことが理由である．近年，海外製の手

先具の使用 74 や，筋電義手の普及に向けた取り組みも行われているが 75，公的

支援制度である障害者総合支援法においては特例補装具の扱いとなっているた

め 76，使用や普及には障壁がある． 

 

 1.6 本研究の目的 

 

 本研究の目的は，四肢の先天性麻痺・欠損を有する小児の四肢の認知につい

て明らかにすることである．  
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 研究 1 では，二分脊椎の小児を対象とし，先天性下肢麻痺のある小児の身体

知識について調査した．四肢の認知について明らかにすることは，先天性麻痺

を有する児の運動発達促進を目的とした効果的なリハビリテーションを行うた

め，また麻痺部の適切な管理による褥瘡や創傷の予防を行うために役立つこと

が期待される．また，小児の四肢の認知において運動や感覚が果たす役割につ

いて示唆を得ることが期待される． 

 研究 2,3では，先天性四肢形成不全の小児を対象とし，先天性四肢欠損のある

小児の身体知識について調査した．四肢の認知について明らかにすることは，

先天性四肢欠損を有する児の運動機能向上を目的とした効果的なリハビリテー

ションを行うため，また欠損断端部の適切な管理による創傷の予防を行うため

に役立つことが期待される．また，小児の四肢の認知において運動・感覚のほ

か視覚が果たす役割，および義肢の認知・受け入れについてについて示唆を得

ることが期待される．  
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2. 研究 

 

 2.1 研究 1 二分脊椎児の四肢認知 

  2.1.1 目的 

 

 研究 1 では四肢の先天性麻痺・欠損のうち，弛緩性麻痺を示す代表的疾患と

して二分脊椎の小児を対象とし，描画法，言語法，視線追跡法の 3 つを用いて，

その四肢認知を明らかにすることを目的とした．  

 

  2.1.2 方法 

   2.1.2.1 研究参加者 

 

 本研究は，研究開始前に東京大学大学院医学系研究科・医学部倫理委員会に

て承認を受けた（承認番号 10706）．また，研究協力施設である静岡県立こども

病院，心身障害児総合医療療育センターにおいても，それぞれの施設の倫理委

員会にて承認を受けた． 

 研究参加者として 5歳以上 16歳未満の小児を募集した．研究参加者のうち患

者は，二分脊椎の診断がされている小児で，東京大学医学部附属病院リハビリ
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テーション科，静岡県立こども病院整形外科，心身障害児総合医療療育センタ

ー整形外科の外来患者，および二分脊椎の患者会である日本二分脊椎症協会の

会員から募集した．明らかな知的障害のある児として，何らかの知的障害が指

摘されている児および療育手帳を取得している児は除外した．研究参加者のう

ち対照者は，身体の麻痺や欠損のない小児で，東京大学医学部附属病院リハビ

リテーション科で募集した．くる病，先天性内反足，外反扁平足，先天性股関

節脱臼の治療後で明らかな形態異常や機能障害が残らずに経過観察をしている

児のほか，外来受診した患者の同胞で疾患のない児，職員の家族で疾患のない

児の協力を得た．全ての児および保護者に研究内容の説明を行い，保護者から

書面による研究参加への同意が得られた児のみを研究参加者とした． 

 

   2.1.2.2 評価方法 

    2.1.2.2.1 描画法 

 

 Mobleyら 12の方法を参考に，児に自画像を描かせた．児に 1枚の白紙と 1本

の黒鉛筆を渡し，「あなたの自分自身の絵を描いて下さい」と告げた． 

 描かれた絵の，①体の部位の有無，②四肢の質，について二分脊椎児と対照

児で比較した．体の部位は Mobleyら 12が expected body parts とした，頭，髪，



24 

 

 

眼，鼻，口，体幹，腕，脚，足に加え，手を採用した．四肢の質の評価は，頭

に対する長さと幅について検討した．図 2 に本研究で用いた，頭および四肢の

長さと幅の定義を示す．頭の長さは両眼を結んだ直線に対する垂直二等分線の

長さ，頭の幅は両眼を結んだ線に対して平行な最も長い直線の長さとした．上

肢の長さは体幹との接点から最も遠位（指が描かれている場合は指先）を結ぶ

線の長さ，下肢の長さは体幹（上衣が描かれている場合は上衣）との接点から

最も遠位（足が描かれている場合は踵）までの長さとした．関節が描かれてい

る場合は関節を結んだ線の長さとした．上肢および下肢の幅は，最も近位（衣

類が描かれている場合は衣類のない場所で最も近位）での幅とした．上肢長，

下肢長，上肢幅，下肢幅は左右 2 本の平均値の頭に対する比とした．なお，四

肢を描出しなかった場合は，長さ・幅ともゼロ，四肢を 1 本線のみで描出した

場合は幅をゼロとみなした． 
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図 2 頭および四肢の長さと幅の定義 

   上肢長 ＝ (右上肢の長さ ＋ 左上肢の長さ) ／ (2 × 頭の長さ) 

   下肢長 ＝ (右下肢の長さ ＋ 左下肢の長さ) ／ (2 × 頭の長さ) 

   上肢幅 ＝ (右上肢の幅 ＋ 左下肢の幅) ／ (2 × 頭の幅) 

   下肢幅 ＝ (右下肢の幅 ＋ 左下肢の幅) ／ (2 × 頭の幅) 
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    2.1.2.2.2 言語法 

 

 体の部位の名称について，児に言語による質問を行った．Camoes-Costa ら 16

の方法を参考に，①検者が被験者の体の部位を指し，被験者はその名称を答え

る Production Test，②検者が体の部位の名称を言い，被験者は自己の体の部位を

指して示す Comprehension Test を行った．体の部位は以下の 40部位を用い，頭

頚部，体幹，上肢，下肢の部位群に分類し，上肢と下肢はさらに上肢近位部と

手，下肢近位部と足部にそれぞれ分類した． 

 

 頭頚部(16 部位)：頭，顔，額（おでこ），こめかみ，眼，耳，頬（ほっぺ，ほ

っぺた），口，唇，舌（べろ），歯，顎，髪（かみのけ），眉毛，睫毛，くび 

 体幹(5部位)：胸，腹（おなか），せなか，腰，おしり（けつ）． 

 上肢(9部位)： 

  上肢近位部(4部位)：肩，腋（わきのした），腕，肘 

  手部 (5部位)：手首，手，手背（手の甲），手掌（手のひら），指 

 下肢(10部位)： 

  下肢近位部(4部位)：大腿（もも，ふともも），膝，すね，ふくらはぎ 

  足部 (5部位)：足首，足背（足の甲），足底（足のうら），踵，つま先， 
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  その他(1部位)：あし 

 

 日本語で「あし」といった場合，脚（上肢で腕に相当）と足（上肢で手に相

当）が区別できないため，近位と遠位のどちらにも分類しなかった．①Production 

Test では，「あし」の項目では足を指して名称を尋ねたが，他の下肢項目（例え

ば大腿）を児が「あし」と答えた場合，「あし」の項目は正答とし，その項目（例

えば大腿）についてはもう一度示して「他に何と言いますか」と尋ね，採点を

行った．②Comprehension Test では，「あし」の項目では，児が脚および足のい

ずれを指し示しても正答とした．各部位群の正答率を二分脊椎児と対照児で比

較した． 

 

    2.1.2.2.3 視線追跡法 

 

 臥位で児の静止画を撮影した．立位でなく臥位としたのは，二分脊椎児には

立位が困難である児が含まれるためである．上肢・下肢ともに伸展した姿勢と

し，上肢と体幹が重ならないよう，手部は 5 横指を目安に体幹から離した位置

とした．モニターに児の静止画を映し出し，その際の視線追跡を行った．「指示

なし」として，「よくみてください」とのみ伝え 15秒，「指示あり」として，四
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肢への注意を促すため「手や腕，あしをよくみてください」と伝え 15秒，それ

ぞれ静止画を提示し視線追跡を行った（図 3）．視線追跡装置は Tobii T120（tobii

社製，data rate: 120Hz，明瞳孔法および暗瞳孔法を使用），モニターは Dell E1715S 

17インチモニタ（Dell 社製）を用いて行った． 

 解析は Tobii Studio 3.2.2.130 Professional edition（tobii 社製，解析ソフト）を用

いて行った．体の部位の領域は下記のように，体，頭部，体幹，上肢，上肢近

位，上肢遠位，下肢，下肢近位，下肢遠位を定義した（図 4）．頭頂から足部を

縦の長さ，両上肢を横の幅とする長方形を体として，顎先，上肢端での水平線

により分割し，上から頭部，上肢・体幹，下肢の 3 領域に区分した．上肢・体

幹については，外側 2分の 1（右側 4分の 1および左側 4分の 1）を上肢，中央

2分の 1を体幹とした．上肢および下肢は，それぞれ近位 2分の 1 と遠位 2分の

1に分割した．本研究における各領域への視線は，下記の式より定義した．各領

域への視線について二分脊椎児と対照児で比較した． 

 

 領域 Xへの視線 ＝ 
領域 Xに視線があった時間／領域 Xの面積

体に視線があった時間／体の面積
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図 3 視線追跡法の様子（イメージ） 
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図 4 視線追跡法における各領域の定義 
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   2.1.2.3 統計解析 

 

 描画法では，体の部位の有無における二分脊椎児と対照児の比較に Fisher の

正確確率検定を用い，四肢の質の比較における二分脊椎児と対照児の比較に

Wilcoxon の順位和検定を用いた． 

 言語法では，Production Test と Comprehension Test における二分脊椎児と対照

児の正答率の比較に Wilcoxon の順位和検定を用いた． 

 視線追跡法では，各領域への視線における二分脊椎児と対照児の比較に

Wilcoxon の順位和検定を用いた．指示の有無による視線の変化の比較には

Wilcoxon の符号付順位検定を用いた． 

 有意水準は p < 0.05 とし，統計解析は JMP® Pro 13.0.0（SAS Institute Japan）

を使用した．  

 

  2.1.3 結果 

   2.1.3.1 参加者背景 

 

 研究参加者は，5 歳以上 11 歳未満の二分脊椎児 36 名と，対象児 14 名であっ

た．参加者背景を表 3 に示す．麻痺の高位および歩行機能は Hoffer による分類
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26（表 2）を用いた．水頭症を合併する児は全員がシャント手術を受けていた． 

  描画法および言語法は全ての児で評価を行い，両評価は同日に実施した．

視線追跡法は他の 2 つの方法より評価時間を要すること，児の静止画の撮影お

よび特別な計測装置を要することから，児および保護者が短時間の評価であれ

ば参加できる場合，研究参加を希望するが静止画の撮影は希望しない場合，来

院が困難な場合は実施しなかった．また，装置による瞳孔検出が不良でキャリ

ブレーションが実施できなかった場合も実施しなかった．視線追跡法は他の 2

つの方法と同日，または後日に実施した．視線追跡法の参加者背景を表 4 に示

す． 
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表 3 参加者背景（研究 1，描画法および言語法） 
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表 4 参加者背景（研究 1，視線追跡法） 
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   2.1.3.2 描画法 

 

 各部位の描画の有無，四肢の長さと幅について表 5 に示す．二分脊椎児と対

照児で，描出の有無に有意差がある体の部位は鼻，手，脚，足で，いずれも二

分脊椎児で描出が有意に少なかった．四肢の長さと幅については，二分脊椎児

は下肢の長さが対照児と比較して有意に短かった． 
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表 5 自己の人物画に描かれた体の部位および四肢の長さと幅（研究 1） 
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   2.1.3.3 言語法 

 

 Production Test および Comprehension Test の結果を表 6に示す．Production Test

では，二分脊椎児は対照児と比較して体幹の正答率が有意に低かった．

Comprehension Test では，二分脊椎児は対照児と比較して上肢，手部，足部の正

答率が有意に低かった．頭頚部には差はなかった．  
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表 6 Production Test および Comprehension Test の正答率（研究 1） 
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   2.1.3.4 視線追跡法 

 

 指示なしおよび指示ありでの各領域への視線の結果を表 7および表 8に示す．

指示なしでは，対照児，二分脊椎児とも頭部への視線が多く，四肢への視線が

少なかったが，各領域において両群間の有意差はなかった．指示ありでは，体

幹，上肢，下肢では両群間に有意差はなかったが，頭部への視線は対照児に比

較して二分脊椎児で多かった． 

 指示の有無による視線の比較を表 9 に示す．対照児，二分脊椎児とも頭部へ

の視線が有意に減少し，上肢および下肢への視線が有意に増加した．  
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表 7 二分脊椎児における指示なしでの各領域への視線，対照児との比較 
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表 8 二分脊椎児における指示ありでの各領域への視線，対照児との比較 
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表 9 指示の有無による視線の比較（研究 1） 
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  2.1.4 考察 

 

 描画法では，二分脊椎児は対照児と比較して，鼻，手，脚，足を描出する割

合が有意に低く，また下肢の長さが有意に短かった．脚および足は，二分脊椎

児において運動および感覚麻痺のある部位であり，麻痺の影響により描出が乏

しかったと考える．先行研究において Mobleyら 12は，二分脊椎児の自画像で描

出が少ない部位として，脚および足のほか，体幹を挙げているが，本研究では

体幹の描出に有意差はなかった．胸髄レベルの高位麻痺では体幹の一部にも運

動および感覚麻痺が生じるが，本研究では胸髄レベルの麻痺は 36人中 6人(17%)

であったのに対し，Mobleyら 12の研究では二分脊椎児の参加者で体幹障害を伴

っていたのは 40%と多かったことが影響している可能性がある．手を描出する

割合が二分脊椎児で低かったのは，手は麻痺のある部位ではないが足と相同性

があり，足の認識が低いことが影響していると考える．一方，腕は脚と相同性

があるが，二分脊椎児の参加者には足の麻痺はあるが脚の麻痺がない児が含ま

れるため，有意差が出なかったと考える．鼻の描出が少ない原因は不明である

が，脊髄髄膜瘤（myelomeningocele）を伴う二分脊椎児は描画能力が劣るとされ

41，細部の描出が省かれた可能性がある．二分脊椎児は麻痺部位である脚および

足と，足と相同性がある手の visuospatial body knowledge が低下していると言え
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る． 

 言語法では，二分脊椎児は対照児と比較して，体幹（Production Test）および

上肢，手部，足部（Comprehension Test）の正答率が有意に低かった．頭頚部に

は差はなかった．体幹と足部は二分脊椎児において運動および感覚麻痺のある

部位であり，麻痺の影響により正答率が低かったと考える．下肢近位部は有意

差がなかったが，二分脊椎児の参加者には下肢遠位の麻痺はあるが下肢近位の

麻痺がない児が含まれること，対照児において下肢近位部は最も正答率が低く

難易度が高かったことが結果に影響を与えた可能性がある．下肢近位部の各部

位の正答率は，大腿（もも，ふともも），膝，すね，ふくらはぎの順に，Production 

Test で対照児 71%，64%，7%，14%，二分脊椎児 58%，81%，14%，14%，

Comprehension Test で対照児 71%，86%，21%，43%，二分脊椎児 75%，86%，

17%，33%であり，大腿（もも，ふともも）と膝が比較的容易なのに対し，すね

とふくらはぎの難易度が高かった．二分脊椎児の上肢および手部の正答率が低

かった原因としては，手は足と相同性があり，足の認識が低いことが影響して

いると考える．本研究では体幹は Production Test のみ，上肢，手部，足部は

Comprehension Test のみで有意差があった．Camoes-Costaら 16によれば，両者は

正の相関を示すものの，小児発達においては verbal comprehension は verbal 

production に先行するとされ，これが結果に影響を与えたと考える．二分脊椎児
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は麻痺部位である体幹および足と，足と相同性がある手の lexical-semantic body 

knowledgeが低下していると言える．  

 視線追跡法では，指示がない場合，自己の身体部位への視線の分布は対照児

と二分脊椎児で差はなく，いずれもの児も四肢への注意を促す指示により四肢

への視線が有意に増えた．しかし，四肢への注意を促す指示をした場合に，二

分脊椎児は対照児と比較して頭部領域への視線が多かった．基本的に対照児，

二分脊椎児とも身体部位の視覚入力に差はなく，四肢への注意を促す指示によ

り四肢への視線が増えるが，二分脊椎を含む水頭症の児では，注意の焦点化や

移動に障害がある 77 ため，本研究でも指示を遂行する程度が二分脊椎児で低か

った可能性がある． 

 描画，言語，視線追跡の 3 つを総合すると，二分脊椎児の身体知識は，

visuospatial body knowledge および lexical-semantic body knowledge とも麻痺部位

である下肢および下肢と相同性がある上肢について，対照児と比較して不足し

ている．また，二分脊椎児は四肢の視覚入力については対照児と基本的に同等

であるが，四肢への注意を促した場合に注意障害が影響を与えている可能性が

ある．二分脊椎児の四肢の認知を向上させるための手段として，下肢の運動麻

痺に対しては適切な装具や補助具の使用を含めた運動療法により下肢を使用す

ること，下肢の感覚麻痺に対しては視覚での下肢の認識や他部位の感覚を通し
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た下肢の認識（例えば手で触って下肢を認識するなど）を促すことが考え得る．

麻痺部位の身体知識を向上させることにより，運動機能の向上や褥瘡の予防に

つながる可能性がある． 

 なお，本研究では研究参加者から明らかな知的障害のある児を除外している

が，個々の研究参加者に知能検査は実施していない．二分脊椎児では合併する

水頭症やキアリ奇形などにより，大脳レベルでの障害による知的特徴があるこ

とが知られている．例えば，非言語性の認知力の低下があり，視空間認知や抽

象的・概念的な思考が苦手とされる 39．本研究では厳密には二分脊椎児と対照児

の知的レベルが同等であるかは不明であり，四肢に特異的な認知のパターンで

はなく，一般的な知能の差に由来する違いをみているすぎない可能性は否定で

きない．本研究の限界であり，今後の課題である． 

 

  2.1.5 水頭症の合併のない二分脊椎児の四肢認知 

   2.1.5.1 目的 

 

 上述の通り，二分脊椎児の身体知識は，visuospatial body knowledge および

lexical-semantic body knowledge とも麻痺部位である下肢および下肢と相同性が

ある上肢について，対照児と比較して不足している．麻痺部位およびそれらと
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相同性がある部位の認識の低下の原因は麻痺によると考えるが，合併する水頭

症が影響している可能性がある．そこで二分脊椎の小児のうち，水頭症を合併

しない児を対象とし，描画法，言語法を用いて，その四肢認知を明らかにする

ことを目的とした． 

 

   2.1.5.2 方法 

 研究参加者は同じであるが，解析対象は水頭症の合併のない二分脊椎児 15人

と，対照児 14人とした． 

 

   2.1.5.3 結果 

    2.1.5.3.1 参加者背景 

 

  水頭症のない二分脊椎児 15名と，対象児 14名の解析対象者背景を表 10に

示す．  
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表 10 解析対象者（研究 1，水頭症のない二分脊椎児） 
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    2.1.5.3.2 描画法 

 

 各部位の描画の有無，四肢の長さと幅について表 11に示す．水頭症の合併の

ない二分脊椎児と対照児で，描出の有無に有意差がある体の部位は鼻のみであ

った．対照児の全員が四肢体幹を描出しているのに対し，水頭症の合併のない

二分脊椎児のうち，体幹，腕を描出しなかったのが各 2 人，手，脚，足を描出

しなかったのが各 4 人いたが，両群に有意差はなかった．四肢の長さと幅につ

いても，有意差はなかった． 
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表 11 自己の人物画に描かれた体の部位および四肢の長さと幅（研究 1，水頭

症のない二分脊椎児） 
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    2.1.5.3.3 言語法 

 

 Production Testおよび Comprehension Testの結果を表 12に示す．Production Test

では，水頭症の合併のない二分脊椎児は対照児と比較して，体幹，上肢，手部

の正答率が有意に低かった．Comprehension Test では，水頭症の合併のない二分

脊椎児は対照児と比較して上肢，手部，足部の正答率が有意に低かった．頭頚

部には差はなかった．  
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表 12 Production Test および Comprehension Test の正答率（研究 1，水頭症のな

い二分脊椎児） 
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   2.1.5.4 考察 

 

 二分脊椎児の解析対象者を水頭症の合併のない児としたことで，麻痺のレベ

ルは低位が多くなり歩行機能が高くなっている．二分脊椎の披裂高位と水頭症

の発現については，高位ほど水頭症の合併が高いとされており 78，本研究でも同

様の傾向であった．このため，麻痺の程度としては二分脊椎児全体よりも軽度

になっていることに留意する必要がある． 

 描画法では，対照児の全員が四肢体幹を描出しているのに対し，水頭症の合

併のない二分脊椎児のうち，体幹，腕を描出しなかったのが各 2 人，手，脚，

足を描出しなかったのが各 4 人いたが，両群に有意差はなかった．脊髄髄膜瘤

を伴う二分脊椎児は描画能力が劣るとされる 41．脊髄髄膜瘤では 97%と高率に

水頭症を伴う 79 ことから，自己の描画に麻痺以外に水頭症が影響している可能

性がある．二分脊椎の麻痺の高位と水頭症の合併が関連してしまうため，描画

法における麻痺の影響と水頭症の影響を分離して評価することは困難であり，

今後の課題である． 

 言語法では，体幹（Production Test），足部（Comprehension Test），上肢および

手部（Production Test および Comprehension Test）の正答率が有意に低かった．

頭頚部には差はなかった．水頭症の有無によらず，麻痺部位およびそれらと相
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同性がある部位の lexical-semantic body knowledgeが低下していると言える． 

 描画，言語の 2 つを総合すると，水頭症の合併のない二分脊椎児の身体知識

は，下肢および下肢と相同性がある上肢について，対照児と比較して不足して

おり，下肢麻痺が原因であると考える． 

 

  2.1.6 研究 1のまとめ 

 

 研究 1 では，描画法，言語法，視線追跡法の 3 つの方法により，二分脊椎児

の四肢の身体知識が不足していることを明らかにできた．リハビリテーション

による運動機能の向上や褥瘡などの二次障害の予防において，麻痺部位を含む

四肢に注意を向けることなどによって身体知識を向上させることが有用である

と考える． 
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 2.2 研究 2 先天性下肢形成不全児の四肢認知 

  2.2.1 目的 

 

 研究 2 では四肢の先天性麻痺・欠損のうち，下肢の欠損を示す疾患として先

天性下肢形成不全の小児を対象とし，描画法，言語法，視線追跡法の 3 つを用

いて，その四肢認知を明らかにすることを目的とした．  

 

  2.2.2 方法 

   2.2.2.1 研究参加者 

 

 本研究は，研究開始前に東京大学大学院医学系研究科・医学部倫理委員会に

て承認を受けた（承認番号 10706）．  

 研究参加者として 5歳以上 16歳未満の小児を募集した．研究参加者のうち患

者は，先天性下肢形成不全の診断がされている小児で，東京大学医学部附属病

院リハビリテーション科の外来患者から募集した．明らかな知的障害のある児

として，何らかの知的障害が指摘されている児および療育手帳を取得している

児は除外した．研究参加者のうち対照者は，研究 1 と同一である．全ての児お

よび保護者に研究内容の説明を行い，保護者から書面による研究参加への同意
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が得られた児のみを研究参加者とした． 

 

   2.2.2.2 評価 

    2.2.2.2.1 描画法 

 

 研究 1 と同様に，児に自画像を描かせた．児に 1 枚の白紙と 1 本の黒鉛筆を

渡し，「あなたの自分自身の絵を描いて下さい」と告げた． 

 描かれた絵の，①体の部位の有無，②四肢の質，③四肢の左右差，について

下肢形成不全児と対照児で比較した．体の部位の有無および四肢の質の評価方

法ついては研究 1 と同じである．四肢の左右差の比較は，片側の先天性下肢形

成不全児と対照児の間で行った．上肢および下肢の長さと幅について，値の小

さいほうを 1とした比を比較した． 

 

    2.2.2.2.2 言語法 

 

 研究 1 と同様に，体の部位の名称について，児に言語による質問を行った．

①Production Test，②Comprehension Test を行い，体の部位は研究 1と同じ 40部

位を用いた．片側の形成不全・切断児では健側肢を用いて検査を行った．両側
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の下肢形成不全児では片側でも残存している部位がある場合はその部位を，両

側とも欠損している部位は児の義足を用いて検査を行った．各部位群の正答率

を先天性下肢形成不全児と対照児で比較した． 

 

    2.2.2.2.3 視線追跡法 

 

 研究 1 と同様に，臥位で児の静止画を撮影した．先天性下肢形成不全児につ

いては，義足を装着していない静止画と，日常使用している義足を装着してい

る静止画の 2 枚を撮影した．立位でなく臥位としたのは，先天性下肢形成不全

児には義足の装着をしない状態では立位が困難である児が含まれるためである．

研究 1 と同様に，モニターに児の静止画を映し出し，その際の視線追跡を行っ

た．先天性下肢形成不全児については，①「義足なし・指示なし」として，「よ

くみてください」とのみ伝え義足を装着していない静止画を 15秒，②「義足あ

り・指示なし」として，「よくみてください」とのみ伝え義足を装着した静止画

を 15秒，③「義足なし・指示あり」として，四肢への注意を促すため「手や腕，

あしをよくみてください」と伝え義足を装着していない静止画を 15秒，④「義

足あり・指示あり」として，四肢への注意を促すため「手や腕，あしをよくみ

てください」と伝え義足を装着した静止画を 15秒，の順に映し出し，その際の
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視線追跡を行った．  

 先天性下肢形成不全児の義足を装着している静止画および対照児の静止画に

ついては，体の部位の領域および各領域への視線を，研究 1と同様に定義した．

先天性下肢形成不全児の義足を装着していない静止画については，片側の形成

不全の場合は健側，両側の形成不全の場合はより長い側を下肢の末端として，

下肢の長方形の領域とした（図 5 および図 6）．各領域への視線について先天性

下肢形成不全児と対照児で比較した． 
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図 5 片側の先天性下肢形成不全児（義足なし）の視線追跡法における各領域の

定義 
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図 6 両側の先天性下肢形成不全児（義足なし）の視線追跡法における各領域の

定義 
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   2.2.2.3 統計解析 

 

 描画法では，体の部位の有無における先天性下肢形成不全児と対照児の比較

に Fisher の正確確率検定を用い，四肢の質および左右差の比較における先天性

下肢形成不全児と対照児の比較に Wilcoxonの順位和検定を用いた． 

 言語法では，Production Test と Comprehension Test における先天性下肢形成不

全児と対照児の正答率の比較に Wilcoxon の順位和検定を用いた． 

 視線追跡法では，各領域への視線における先天性下肢形成不全児と対照児の

比較に Wilcoxon の順位和検定を用いた．指示の有無および義足の有無による視

線の変化の比較には Wilcoxon の符号付順位検定を用いた． 

 有意水準は p < 0.05 とし，統計解析は JMP® Pro 13.0.0（SAS Institute Japan）

を使用した． 

 

  2.2.3 結果 

   2.2.3.1 参加者背景 

 

 研究参加者は，5 歳以上 15歳未満の先天性下肢形成不全児 6名と，対象児 14

名であった．参加者背景を表 13に示す．各先天性下肢形成不全児の診断，下肢
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手術歴，日常使用している義足については表 14 に示す．幻肢または幻肢痛が，

現在あるまたは過去にあった児はいなかった． 

  描画法および言語法は全ての児で評価を行い，両評価は同日に実施した．

視線追跡法も全ての児で評価を行い，他の 2 つの方法と同日，または後日に実

施した． 
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表 13 参加者背景（研究 2） 
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   2.2.3.2 描画法 

 

 先天性下肢形成不全児の描画を図 7 に示し，下肢の描出の特徴について表 14

に示す．顔しか描出しなかった 1 人（児 1）を除いて，全員が欠損している部分

の下肢も描出した．両側の Syme切断後の児（児 3）は，両側とも足部を描出し

た．明らかに左右が異なる下肢を描いた児は 1人（児 4）であった．児 4は描画

の左下肢について，義足を描出したと述べた．各部位の描画の有無，四肢の長

さと幅について表 15 に示す．先天性下肢形成不全児と対照児で，描出の有無に

有意差がある体の部位はなかった．四肢の長さと幅についても有意差はなかっ

た． 四肢の左右差は，片側の四肢形成不全児 4名のうち 4名が上下肢とも描出

しており，この 4名と対照児で比較したが，有意差はなかった． 
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図 7 先天性下肢形成不全児の自己の描画 
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表 14 先天性下肢形成不全児の診断，下肢手術歴，日常使用している義足と自

己の人物画の特徴 
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表 15 自己の人物画に描かれた体の部位および四肢の長さと幅（研究 2） 
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   2.2.3.3 言語法 

 

 Production Testおよび Comprehension Testの結果を表 16に示す．Production Test

では，先天性下肢形成不全児は対照児と比較して体幹，上肢近位部の正答率が

有意に低かった．Comprehension Test では，先天性下肢形成不全児は対照児と比

較して上肢，手部，足部の正答率が有意に低かった．頭頚部には差はなかった．  
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表 16 Production Test および Comprehension Test の正答率（研究 2） 
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   2.2.3.4 視線追跡法 

 

 静止画を指示なしで見た際の各領域への視線の結果を表 17に示す．対照児は

頭部への視線が多く，四肢への視線が少なかった．先天性下肢形成不全児が義

足を装着していない静止画（義足なし）を見た際は，対照児と比較して頭部へ

の視線が有意に少なく，下肢遠位への視線が有意に多かった．先天性下肢形成

不全児が義足を装着している静止画（義足あり）を見た際は，対照児と比較し

て，下肢への視線が有意に多かった． 

 静止画を指示ありで見た際の各領域への視線の結果を表 18に示す．先天性下

肢形成不全児は義足なしでも義足ありでも同様の傾向で，いずれも各領域にお

いて対照児と有意差はなかった． 

 指示の有無による各領域への視線の比較を表 19に示す．指示により，対照児

では頭部への視線が有意に減少し，上肢，上肢近位，下肢への視線が有意に増

加した．先天性下肢形成不全児では有意な変化はなかった．  

 先天性下肢形成不全児の義足の有無による視線の比較を表 20に示す．指示な

しおよび指示ありとも，各領域の視線の変化に有意な差はなかった． 
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表 17 下肢形成不全児における指示なしでの各領域への視線，対照児との比較 
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表 18 下肢形成不全児における指示ありでの各領域への視線，対照児との比較 
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表 19 指示の有無による視線の比較（対照児と下肢形成不全児） 
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表 20 義足の有無による視線の比較（下肢形成不全児） 
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  2.2.4 考察 

 

 描画法では，先天性下肢形成不全児と対照児との間で，描出の部位，四肢の

長さと幅，左右差とも有意な差はなかった．先天性下肢形成不全児は，顔しか

描出しなかった 1 人を除いて，全員が欠損している部分の下肢も描出し，明ら

かに義足を描いたのは 1 人であった．他の 4 人については，潜在的に幻肢を知

覚していてそれを描出した可能性は排除できないが，幻肢の訴えが検査時にも

過去にもなかったことと，通常は義足にも下衣や靴下・靴を着用し，外見から

義足かどうかは必ずしもわかるわけではないことを考慮すると，義足を装着し

た状態を描出したと考えるのが妥当である．一部の義肢使用者は義肢を単に実

用的な活動を可能にする道具と考えている一方で，義肢を使用している多くの

肢切断者や先天性肢欠損者は義肢を体の一部として捉えている 80．本研究では少

なくとも児 1を除き，下肢形成不全児は visuospatial body knowledge としては義

足を自己の体の一部として認識していたと考える．服は児 2, 3, 6，靴は児 2, 3, 5, 

6で描出されているが，児4は義足を描出する一方で衣服や靴を描出しておらず，

義足は服や靴よりも自己の体として捉えられていると考える．先天性下肢形成

不全児は visuospatial body knowledge の低下はないと言える． 

 なお，児 1 は顔しか描出しなかった．人物画は認知発達機能を反映するとさ
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れるが， 児 1 は知能検査として Wechsler Intelligence Scale for Children IV

（WISC-IV）検査を受けており全検査 IQ（Full Scale Intelligence Quotient: FSIQ）

は平均的であった．visuospatial body knowledge の低下の原因に，一般知能以外の

別の要因があると考える．児 1 と他の 5 人とで異なる点として，他の 5 人は必

要に応じて下肢切断術を受けた後に義足を装着し，立位・歩行といった運動機

能が自立していたのに対し，児 1は患肢を温存し，義足型装具を使用して立位・

歩行は可能だが訓練レベルであり，義足歩行が実用的ではなかったことが挙げ

られる．成人の脳卒中による片麻痺では，移動が車椅子に制限された患者は自

画像に両脚を描出しないが，歩行機能を回復すると描写するようになることが

しばしば見られるとされる 11．自画像で体幹や下肢が描出されなかったことには，

立位や歩行といった運動機能が低かったことが影響している可能性がある． 

 言語法では，先天性下肢形成不全児は対照児と比較して，体幹，上肢近位部

（Production Test）および上肢，手部，足部（Comprehension Test）の正答率が有

意に低かった．頭頚部には差はなかった．足部は先天性下肢形成不全児におい

て欠損のある部位であり，欠損の影響により正答率が低かったと考える．下肢

近位部は有意差がなかったが，先天性下肢形成不全児の参加者には足部の欠損

はあるが下腿や膝が残存している児が含まれていること，対照児において下肢

近位部は最も正答率が低く難易度が高かったことが結果に影響を与えた可能性
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がある．先天性下肢形成不全児の上肢および手部の正答率が低かった原因とし

ては，手は足と相同性があり，足の認識が低いことが影響していると考える．

先天性下肢形成不全児の体幹および上肢近位部の正答率が有意に低かった原因

は不明であるが，上肢近位部については腕と脚の相同性が影響を与えた可能性

がある．本研究では体幹，上肢近位部は Production Test のみ，上肢，手部，足部

は Comprehension Test のみで有意差があった．Camoes-Costaら 16によれば，両者

は正の相関を示すものの，小児発達においては verbal comprehension は verbal 

production に先行するとされ，これが結果に影響を与えたと考える．先天性下肢

形成不全児は欠損部位である足部と，足部と相同性がある手部の lexical-semantic 

body knowledgeが低下していると言える．  

 視線追跡法では，指示なしの場合，先天性下肢形成不全児は対照児と比較し

て，義足を装着していない静止画を見た際に頭部への視線が有意に少なく，下

肢遠位への視線が有意に多かった．義足を装着した静止画を見た際は，下肢へ

の視線が有意に多かった．先天性下肢形成不全児は，四肢に注意を向ける指示

をしなくても，欠損部に視覚的注意が向きやすいと考える．指示ありの場合，

義足を装着していない静止画，義足を装着した静止画とも，先天性下肢形成不

全児は対照児と比較して，各領域の視線に有意差はなかった．また，先天性下

肢形成不全児では，四肢に注意を向ける指示をした際の各領域の視線に，有意
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な変化はなかった．これらは上述の通り，先天性下肢形成不全児は指示がなく

ても下肢に注意が向きやすいことが影響していると考える．義足の有無による

違いについては，指示なしおよび指示ありとも，義足の有無による各領域の視

線に有意差はなかった．義足の装着の有無にかかわらず，先天性下肢形成不全

児は欠損部に視覚的注意が向いていると考える．  

 描画，言語，視線追跡の 3 つを総合すると，先天性下肢形成不全児の身体知

識は，visuospatial body knowledge の低下はないが，lexical-semantic body knowledge

は欠損部位である足部および足部と相同性がある手部について，対照児と比較

して不足している．また，先天性下肢形成不全児は四肢の視覚入力については，

対照児と比較して下肢への注意がむしろ高いが，指示がない状態でも下肢への

注意が高いため，四肢への注意の指示の効果は乏しい．ただし，本研究は患児

である先天性下肢形成不全児が 6 名と少なく，形成不全の程度も様々であり，

結果に影響を及ぼしている可能性がある． 

 先天性下肢形成不全児の四肢の認知には，下肢の運動機能や義足の使用が影

響を与えている可能性がある．幻肢痛の治療戦略である段階的運動イメージ

（graded motor imagery）は左右判別（laterality recognition），明確な運動イメージ

（explicit motor imagery）, 鏡による視覚フィードバック（mirror visual feedback）

から構成される 81, 82．また，上肢切断者では筋電義手の使用が脳皮質の再構成を
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抑制し幻肢痛を減少させる 83．本研究では幻肢・幻肢痛を訴えた児はいなかった

が，切断・形成不全肢の適切な認識には，義肢の使用を含めた視覚認識，運動

機能の向上が重要と考える．一方，例えばわれわれは手に持った道具の先が何

かに当たった時に，手が当たったのではなく持っている道具の先が当たったと

感じるが，これは道具を介した体性感覚は道具の空間的位置に影響を受けてい

るためである 84．私たちは靴を履いていて物を踏んだ時，足で踏んだのではなく

靴で踏んだと，足元を見なくても認識できる．慣れた義足使用者は足元を見な

くとも義足があるはずである空間的位置を認識しており，自己の体の一部とし

て捉えることができると考えられる．視覚的な認識のほか，断端部の体性感覚

を通して，義足が占める空間的位置を認識することも重要と考える． 

 先天性下肢形成不全児の四肢の認知を向上させるための手段として，下肢の

欠損に対しては適切な義足の使用を含めた運動療法による移動能力を含めた運

動機能の向上と，視覚および断端からの体性感覚を通じた義足の認識の促進が

考え得る．欠損部位の身体知識を向上させることにより，さらなる運動機能の

向上や断端部の皮膚病変予防につながる可能性がある． 

 

  2.2.5 研究 2のまとめ 
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 研究 2 では，描画法，言語法，視線追跡法の 3 つの方法により，先天性下肢

形成不全児の四肢の身体知識の特徴を明らかにできた．リハビリテーションに

よる運動機能の向上や断端の皮膚病変などの二次障害の予防において，義足を

適切に使用することで義足の適切な認識を促し，欠損部位を含む四肢に注意を

向けることなどによって身体知識を向上させることが有用であると考える． 
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 2.3 研究 3 先天性上肢形成不全児の四肢認知 

  2.3.1 目的 

 

 研究 3 では四肢の先天性麻痺・欠損のうち，上肢の欠損を示す疾患として先

天性上肢形成不全の小児を対象とし，描画法，言語法，視線追跡法の 3 つを用

いて，その四肢認知を明らかにすることを目的とした．  

 

  2.3.2 方法 

   2.3.2.1 研究参加者 

 

 本研究は，研究開始前に東京大学大学院医学系研究科・医学部倫理委員会に

て承認を受けた（承認番号 10706）．  

 研究参加者として 5歳以上 16歳未満の小児を募集した．研究参加者のうち患

者は，先天性上肢形成不全の診断がされている小児で，東京大学医学部附属病

院リハビリテーション科の外来患者から募集した．明らかな知的障害のある児

として，何らかの知的障害が指摘されている児および療育手帳を取得している

児は除外した．研究参加者のうち対照者は，研究 1 と同一である．全ての児お

よび保護者に研究内容の説明を行い，保護者から書面による研究参加への同意
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が得られた児のみを研究参加者とした． 

 

   2.3.2.2 評価 

    2.3.2.2.1 描画法 

 

 研究 1 と同様に，児に自画像を描かせた．児に 1 枚の白紙と 1 本の黒鉛筆を

渡し，「あなたの自分自身の絵を描いて下さい」と告げた． 

 描かれた絵の，①体の部位の有無，②四肢の質，③四肢の左右差，について

上肢形成不全児と対照児で比較した．体の部位の有無および四肢の質の評価方

法ついては研究 1 と同じである．四肢の左右差の比較は，片側の先天性上肢形

成不全児と対照児の間で行った．上肢および下肢の長さと幅について，値の小

さいほうを 1とした比を比較した． 

 

    2.3.2.2.2 言語法 

 

 研究 1 と同様に，体の部位の名称について，児に言語による質問を行った．

①Production Test，②Comprehension Test を行い，体の部位は研究 1と同じ 40部

位を用いた．片側の形成不全・切断児では健側肢を用いて検査を行った．両側



83 

 

 

の上肢形成不全児では片側でも残存している部位がある場合はその部位を，両

側とも欠損している部位は児の義手を用いて検査を行った．各部位群の正答率

を先天性上肢形成不全児と対照児で比較した． 

 

    2.3.2.2.3 視線追跡法 

 

 研究 1 と同様に，臥位で児の静止画を撮影した．先天性上肢形成不全児につ

いては，義手を装着していない静止画と，日常使用している義手を装着してい

る静止画の 2 枚を撮影した．研究 1 と同様に，モニターに児の静止画を映し出

し，その際の視線追跡を行った．先天性上肢形成不全児については，①「義手

なし・指示なし」として，「よくみてください」とのみ伝え義手を装着していな

い静止画を 15 秒，②「義手あり・指示なし」として，「よくみてください」と

のみ伝え義手を装着した静止画を 15秒，③「義手なし・指示あり」として，四

肢への注意を促すため「手や腕，あしをよくみてください」と伝え義手を装着

していない静止画を 15秒，④「義手あり・指示あり」として，四肢への注意を

促すため「手や腕，あしをよくみてください」と伝え義手を装着した静止画を

15秒，の順に映し出し，その際の視線追跡を行った．  

 先天性上肢形成不全児の義手を装着している静止画および対照児の静止画に
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ついては，体の部位の領域および各領域への視線を，研究 1と同様に定義した．

先天性上肢形成不全児の義手を装着していない静止画については，片側の形成

不全の場合は健側を上肢の末端として，上肢・体幹の長方形の領域とした（図

8）．両側の形成不全 1 名は両側の肩関節レベルでの形成不全であったが，袖の

ある上衣を着用しており，上衣の末端を上肢の末端として，上肢・体幹の長方

形の領域とした（図 9）．各領域への視線について先天性上肢形成不全児と対照

児で比較した． 
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図 8 片側の先天性上肢形成不全児（義手なし）の視線追跡法における各領域の

定義 
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図 9 両側の先天性上肢形成不全児（義手なし）の視線追跡法における各領域の

定義 
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   2.3.2.3 統計解析 

 

 描画法では，体の部位の有無における先天性上肢形成不全児と対照児の比較

に Fisher の正確確率検定を用い，四肢の質および左右差の比較における先天性

上肢形成不全児と対照児の比較に Wilcoxonの順位和検定を用いた． 

 言語法では，Production Test と Comprehension Test における先天性上肢形成不

全児と対照児の正答率の比較に Wilcoxon の順位和検定を用いた． 

 視線追跡法では，各領域への視線における先天性上肢形成不全児と対照児の

比較に Wilcoxon の順位和検定を用いた．指示の有無および義手の有無による視

線の変化の比較には Wilcoxon の符号付順位検定を用いた． 

 有意水準は p < 0.05 とし，統計解析は JMP® Pro 13.0.0（SAS Institute Japan）

を使用した．  

 

  2.3.3 結果 

   2.3.3.1 参加者背景 

 

 研究参加者は，5 歳以上 15歳未満の先天性上肢形成不全児 6名と，対象児 14

名であった．参加者背景を表 3 に示す．各先天性上肢形成不全児の診断，義手
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使用歴，視線追跡法において義手を装着した静止画を撮影する際に装着した義

手について表 22に示す．幻肢または幻肢痛が，現在あるまたは過去にあった児

はいなかった． 

  描画法，言語法，視線追跡法とも全ての児で評価を行い，いずれも同日に

実施した．  
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表 21 参加者背景（研究 3） 
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   2.3.3.2 描画法 

 

 先天性上肢形成不全児の描画を図 10に示し，上肢の描出の特徴について表 22

に示す．顔しか描出しなかった児は 1人（児 4）で，上肢のみ描出しなかった児

は 2人いた（児 2，6）．明らかに左右が異なる上肢を描いた児は 1 人（児 1）で，

一方の手が欠損していた．欠損部位も描出していた児は 2人いた（児 3，5）．な

お，頭しか描出しなかった児は，自身と一緒に飼い犬の絵を描出し，犬の絵に

は体幹と四肢が描出されていた．各部位の描画の有無，四肢の長さと幅につい

て表 23に示す．対照児と比較して，先天性上肢形成不全児は鼻，手の描出が有

意に少なかった．四肢の長さと幅については，有意差がなかった． 四肢の左右

差は，片側の四肢形成不全児 5 名のうち上肢については上肢を描出した 3 名，

下肢については下肢を描出した 4名と対照児で比較したが，有意差はなかった． 
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図 10 先天性上肢形成不全児の自己の描画 
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表 22 先天性上肢形成不全児の診断，義手使用歴，視線追跡法において装着し

た義手と自己の人物画の特徴 
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表 23 自己の人物画に描かれた体の部位および四肢の長さと幅（研究 3） 
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   2.3.3.3 言語法 

 

 Production Testおよび Comprehension Testの結果を表 24に示す．Production Test

では，先天性上肢形成不全児は対照児と比較して上肢，手部，足部の正答率が

有意に低かった．Comprehension Test では，先天性上肢形成不全児は対照児と比

較して上肢，上肢近位部，手部，下肢近位部，足部の正答率が有意に低かった．

頭頚部および体幹には差はなかった．  
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表 24 Production Test および Comprehension Test の正答率（研究 3） 

  



96 

 

 

   2.3.3.4 視線追跡法 

 

 静止画を指示なしで見た際の各領域への視線の結果を表 25に示す．対照児は

頭部への視線が多く，四肢への視線が少なかった．先天性上肢形成不全児が義

手を装着していない静止画（義手なし）を見た際は，上肢および上肢遠位への

視線が中央値としては対照児の 2～3倍と多いものの有意差はなく，各領域にお

いて対照児と有意差はなかった．先天性上肢形成不全児が義手を装着している

静止画（義手あり）を見た際は，対照児と比較して，上肢および上肢遠位への

視線が有意に多かった． 

 静止画を指示ありで見た際の各領域への視線の結果を表 26に示す．先天性上

肢形成不全児は義手なしでも義手ありでも同様の傾向で，いずれも各領域にお

いて対照児と有意差はなかった． 

 指示の有無による各領域への視線の比較を表 27に示す．指示により，対照児

では頭部への視線が有意に減少し，上肢，上肢近位，下肢への視線が有意に増

加した．先天性上肢形成不全児では，義手なしおよび義手ありとも頭部への視

線が有意に減少したが，視線が有意に増加したのは義手ありにおける下肢のみ

であった． 

 先天性上肢形成不全児における義手の有無による視線の比較を表 28 に示す．
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指示なし，指示ありとも，各領域とも有意な差はなかった．  
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表 25 上肢形成不全児における指示なしでの各領域への視線，対照児との比較 
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表 26 上肢形成不全児における指示ありでの各領域への視線，対照児との比較 
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表 27 指示の有無による視線の比較（研究 3） 
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表 28 義手の有無による視線の比較（研究 3） 

 

  



102 

 

 

  2.3.4 考察 

 

 描画法では，先天性上肢形成不全児は対照児と比較して，鼻，手を描出する

割合が有意に低かった．四肢の長さと幅，左右差には有意な差はなかった．鼻

の描出が少ない原因は不明であるが，上肢機能障害により細部の描出が省かれ

た可能性が考えられる．手は，先天性上肢形成不全児において欠損のある部位

であり，欠損の影響により描出が乏しかったと考える． 

 児 1 は明らかに左右の異なる上肢を描出した．一側は手を描出し，もう一側

は手を描出していないことから，自身の欠損の状態を理解しており，義手を装

着していない状態を描出したと考えられる．児 6は両上肢を描出しなかったが，

両側の肩関節レベルでの形成不全であるため，本児も義手を装着していない状

態を描出したと考えられる．児 3 および児 5 は両側に手を描出しており，欠損

している部分も描出した．潜在的に幻肢を知覚していてそれを描出した可能性

は排除できないが，幻肢の訴えが検査時にも過去にもなかったことと，義手は

装飾機能も備えており，外見から義手かどうかはよく見ないとわからない場合

もあることを考慮すると，義手を装着した状態を描出したと考えるのが妥当で

ある．ただし，児 3 は腕を描出しておらず，上肢の認識が低い可能性が考えら

れる．児 2 および児 4 は両上肢とも描出しておらず，上肢の認識が低い可能性
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が考えられる．児 2 は顔，体幹，下肢を描出しているので，他部位に比較して

上肢の認識が低いこと，児 4 は偶然同時に描出した犬には 4 本の肢があり，他

者である犬については構造を認識しているにも関わらず，自己の身体に関して

は上肢を含め認識が低いことが考えられる． 

 一部の義肢使用者は義肢を単に実用的な活動を可能にする道具と考えている

一方で，義肢を使用している多くの肢切断者や先天性肢欠損者は義肢を体の一

部として捉えている 80．本研究では児 3および児 5は visuospatial body knowledge

としては義手を自己の体の一部として認識していたと考える．一方，他の 4 人

は義手を自己の体の一部として認識していなかったと考える．一因として，義

手の使用期間や使用頻度の影響が考えられる．児 4 や児 6 は義手を使用し始め

てからの期間が数か月で，義手を体の一部として捉えるには使用経験が少なか

った可能性がある．本研究では，研究参加者の義手の使用頻度や 1 日の装着時

間については調査していないものの，それらが少ない場合，義手を体の一部と

しては捉えにくいと考えられる．また，成人の脳卒中による片麻痺では，移動

が車椅子に制限された患者は自画像に両脚を描出しないが，歩行機能を回復す

ると描写するようになることがしばしば見られるとされる 11．自画像で上肢が描

出されなかったことには，その児にとって義手の運動機能が不充分であったこ

とが影響している可能性がある．先天性上肢形成不全児は欠損部位である手の
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visuospatial body knowledge の低下があると言える． 

 言語法では，先天性上肢形成不全児は対照児と比較して，上肢，手部，足部

（Production Test）および上肢，上肢近位部，手部，下肢近位部，足部

（Comprehension Test）の正答率が有意に低かった．頭頚部および体幹には差は

なかった．上肢，上肢近位部，手部は先天性上肢形成不全児において欠損のあ

る部位であり，欠損の影響により正答率が低かったと考える．先天性上肢形成

不全児の下肢近位部，足部の正答率が低かった原因としては，上肢は下肢と，

手は足と相同性があり，手を含めた上肢の認識が低いことが影響していると考

える．本研究では上肢，手部，足部は両 Test において有意差があった一方，上

肢近位部，下肢近位部はComprehension Testのみで有意差があった．Camoes-Costa

ら 16 によれば，両者は正の相関を示すものの，小児発達においては verbal 

comprehension は verbal production に先行するとされ，これが結果に影響を与え

たと考える．先天性上肢形成不全児は欠損部位である上肢と，上肢と相同性が

ある下肢の lexical-semantic body knowledge が低下していると言える．  

 視線追跡法では，指示なしにおいて，先天性上肢形成不全児が義手を装着し

ていない静止画（義手なし）を見た際は，上肢および上肢遠位部の視線が中央

値としては対照児の 2～3倍と多いものの有意差はなく，各領域において対照児

と有意差はなかった．先天性上肢形成不全児が義手を装着している静止画（義
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手あり）を見た際は，対照児と比較して，上肢および上肢遠位部への視線が有

意に多かった．ただし，義手の有無による差は有意ではなかった．先天性上肢

形成不全児は四肢に注意を向ける指示をしなくても，特に義手装着時には欠損

部に視覚的注意が向きやすいと考える．指示ありにおいて，先天性上肢形成不

全児は義手なしでも義手ありでも同様の傾向で，いずれも各領域において対照

児と有意差はなかった．義手の有無による差も有意ではなかった．また，先天

性上肢形成不全児では，四肢に注意を向ける指示により，頭部への視線は有意

に減少したものの，義手ありにおける下肢で視線が有意に増加したほかは有意

な変化はなかった．これは上述の通り，先天性上肢形成不全児は指示がなくて

も上肢に注意が向きやすいことが影響していると考える．  

 描画，言語，視線追跡の 3 つを総合すると，先天性上肢形成不全児の身体知

識は，visuospatial body knowledgeは欠損部位である手部について，lexical-semantic 

body knowledgeは欠損部位である手部および手部と相同性がある足部について，

対照児と比較して不足している．また，先天性上肢形成不全児は四肢の視覚入

力については，対照児と比較して上肢への注意がむしろ高いが，指示がない状

態でも上肢への注意が高いため，四肢への注意の指示の効果は乏しい．ただし，

本研究は患児である先天性上肢形成不全児が 6 名と少なく，形成不全の程度も

様々であり，結果に影響を及ぼしている可能性がある． 
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 先天性上肢形成不全児の四肢の認知には，上肢の運動機能や義手の使用が影

響を与えている可能性がある．幻肢痛の治療戦略である段階的運動イメージ

（graded motor imagery）は左右判別（laterality recognition），明確な運動イメージ

（explicit motor imagery）, 鏡による視覚フィードバック（mirror visual feedback）

から構成される 81, 82．また，上肢切断者では筋電義手の使用が脳皮質の再構成を

抑制し幻肢痛を減少させる 83．本研究では幻肢・幻肢痛を訴えた児はいなかった

が，切断・形成不全肢の適切な認識には，義肢の使用を含めた視覚認識，運動

機能の向上が重要と考える．一方，例えばわれわれは手に持った道具の先が何

かに当たった時に，手が当たったのではなく持っている道具の先が当たったと

感じるが，これは道具を介した体性感覚は道具の空間的位置に影響を受けてい

るためである 84．私たちは靴を履いていて物を踏んだ時，足で踏んだのではなく

靴で踏んだと，足元を見なくても認識できる．慣れた義手使用者は手元を見な

くとも義手があるはずである空間的位置を認識しており，自己の体の一部とし

て捉えることができると考えられる．視覚的な認識のほか，断端部の体性感覚

を通して，義手が占める空間的位置を認識することも重要と考える． 

 先天性上肢形成不全児の四肢の認知を向上させるための手段として，上肢の

欠損に対しては適切な義手の使用を含めた運動療法による巧緻動作能力を含め

た運動機能の向上と，視覚および断端からの体性感覚を通じた義手の認識の促
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進が考え得る．欠損部位の身体知識を向上させることにより，さらなる運動機

能の向上や断端部の皮膚病変予防につながる可能性がある． 

 

  2.3.5 研究 3のまとめ 

 

 研究 2 では，描画法，言語法，視線追跡法の 3 つの方法により，先天性上肢

形成不全児の四肢の身体知識の特徴を明らかにできた．リハビリテーションに

よる運動機能の向上や断端の皮膚病変などの二次障害の予防において，義手を

適切に使用することで義手の適切な認識を促し，欠損部位を含む四肢に注意を

向けることなどによって身体知識を向上させることが有用であると考える．  
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3. 総合考察 

 

 本研究では，描画法，言語法，視線追跡法の 3つの方法により，二分脊椎児，

先天性下肢形成不全児，先天性上肢形成不全児の身体知識を明らかにした．各

疾患児の身体知識の特徴は，2. 研究 で示したとおりである．ここでは，方法ご

とに各疾患の特徴を考察する．結果のまとめを表 29に示す． 

 視線追跡法の結果は，いずれの疾患においても罹患部位における視覚入力の

低下がないことを示している．むしろ，先天性下肢形成不全児では下肢，先天

性上肢形成不全児では上肢への視線が多い．四肢の欠損がある場合は，欠損部

に視覚的注意が向きやすいと言える．理由として，見た目が他と異なるところ

に注意が向きやすいことが考えられる．他と異なるということには，1つは他者

と比較して異なる，もう 1 つは左右で異なるということがある．麻痺の場合，

たとえば二分脊椎では足部変形など，変形・拘縮がある場合もあるが，全身の

静止画を撮影した場合に他者と比較して欠損ほど大きな違いはない．さらに，

二分脊椎では，左右の麻痺は同程度のことが多く，静止画の左右の対称性はよ

り保たれる．一方，欠損の場合，撮影した全身の静止画は他者とは明らかに異

なる．先天性四肢形成不全では欠損は 1 肢の障害が多く，両側の障害であって

も左右の障害の程度が異なることがあり，左右が非対称なことが大部分である．
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静止画の見た目だけでは，麻痺は判別できないが，欠損は判別できる．以上か

ら，先天性の四肢の障害であっても，麻痺と欠損では，障害部位の視覚的注意

が異なると考える．本研究の限界として，本研究では静止画を使用しているこ

とがある．実際の日常では四肢を含む身体は動いているが，麻痺部位の動きは

乏しい．実際に動いている動画を見た場合と，静止画を見た場合とで視線の特

徴が異なる可能性がある．また，本研究での麻痺の対象は二分脊椎であり，合

併する下肢麻痺は両側性，すなわち対麻痺である．単麻痺では視線の特徴が異

なる可能性がある． 

 描画法の結果は，visuospatial body knowledgeが二分脊椎児では麻痺部位である

下肢および下肢と相同性がある上肢について低下していること，先天性下肢形

成不全児では低下がないこと，先天性上肢形成不全児では欠損部位である手部

について低下していることを示している．先天性四肢形成不全でも上肢と下肢

で結果が異なることには，義肢の使用が影響していると考える．先天性下肢形

成不全児は，そのままでは歩行開始できないことが多く，必要に応じて手術を

行った後，義足を装着し，歩行等の日常生活を行う．一方，先天性上肢形成不

全児は，片側の前腕以遠の形成不全では，義手を使用しなくても日常生活動作

の多くは代償可能であり，重度の形成不全，例えば両側の肩関節レベルの形成

不全では実用的な義手の作成が技術的に困難で，日常生活動作は足での代償や
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介助となる．このため，義足は装着することにより移動能力が著しく向上する

など運動機能の面から日常生活になくてはならないもので，装着開始時期が早

く，1日の装着する時間も長いが，義手は運動機能の面から日常生活で有効な場

面もある一方あまり有効でない場面もあり，装着開始時期が遅く，装着する時

間が限られる．本研究の研究参加者についても同様である．本研究の描画法で

は，下肢形成不全の 6 人中 5 人が義足を体の一部と認識していた一方，上肢形

成不全では 6 人中 2 人しか義手を体の一部と認識していなかった．運動機能，

装飾機能以外にも，身体知識の獲得の点から義肢の装着は効果がある可能性が

ある．本研究の限界として，本研究での麻痺の対象は二分脊椎であり，合併す

る下肢麻痺は両側性，すなわち対麻痺である．単麻痺では visuospatial body 

knowledgeの特徴が本研究と異なる可能性，具体的には健側下肢が存在すること

で対麻痺よりも四肢の visuospatial body knowledgeが保たれる可能性がある． 

 言語法の結果は，lexical-semantic body knowledgeが二分脊椎では麻痺部位であ

る下肢および下肢と相同性がある上肢について低下していること，先天性下肢

形成不全児では欠損部位である足部および足部と相同性がある手部について低

下していること，先天性上肢形成不全児では欠損部位である手部および手部と

相同性がある足部について低下していることを示している．lexical-semantic body 

knowledgeは，名前や機能といった体の知識であり，麻痺や欠損のある部位およ
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びそれらと相同性がある部位で低下があることは妥当である．本研究の限界と

して，本研究での麻痺の対象は二分脊椎であり，合併する下肢麻痺は両側性，

すなわち対麻痺である．単麻痺では lexical-semantic body knowledge の特徴が本

研究と異なる，具体的には健側下肢が存在することで対麻痺よりも四肢の

lexical-semantic body knowledge が保たれる可能性がある． 

 先天性欠損では，一肢の障害でも visuospatial body knowledge および

lexical-semantic body knowledge に影響を与えていることが示唆されるが，本研究

では先天性麻痺として二分脊椎を対象としており，先天性の一肢の麻痺，すな

わち単麻痺が四肢の認知に与える影響については明らかでない．単麻痺の患児

に対して，本研究と同様に調査を行うことで，単麻痺の影響を明らかにするこ

とができる可能性はある．ただし，先天性麻痺を示す疾患のうち頻度が高い脳

性麻痺は，片麻痺，両麻痺，四肢麻痺が多く単麻痺は稀であり，また出生後早

期に生じた原因による先天性でない運動麻痺も含まれる．単麻痺を示す疾患と

しては分娩麻痺による一側の上肢麻痺が挙げられるが，出生時の外傷であり，

大部分は自然軽快する．このため，現実的には先天性の一肢麻痺の影響を明ら

かにすることは困難である． 

 先天性の麻痺・欠損のある児の四肢の認知を向上させるための手段として，

運動機能の向上と，麻痺・欠損部位の認識を促すことが考え得る．四肢の認識
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を利用したリハビリテーションに鏡療法がある．鏡療法は，鏡に映し出した健

側四肢の像を用いた，患肢のリハビリテーション手技である．鏡療法は，上肢

切断患者の幻肢において，疼痛を伴う不随意運動を緩和させると Ramachandran

により報告された 85．切断肢では，前運動皮質や運動皮質から運動の指令が発せ

られても，実際には運動は起こらず，感覚のフィードバックも得られないため，

運動の指令はどんどん増強され，その結果として知覚する疼痛を伴う不随意運

動を，鏡像からの視覚的フィードバックにより中断させる，というのが鏡療法

の背景理論である．鏡療法はその後脳卒中片麻痺にも応用されており，健側の

鏡像がまるで患肢が正しく動いているかのような錯覚を視覚入力として与える

ことで，麻痺の改善にも効果を示すとされる 86．ほか，Parkinson 病の寡動に対

しても効果があるとされる 87．四肢の先天性麻痺・欠損では，患肢の運動や感覚

は，もともと機能が低い，あるいはもともと存在せず，後天性疾患とは異なる．

しかし，鏡療法のように，患肢が適切な運動をしているという知覚入力を促す

ことで運動機能を改善させ，運動機能を改善させることで知覚によるフィード

バックを促すことが期待できると考える．先天性欠損においては，義肢を装着

することで，欠損肢について視覚や断端からの体性感覚によりフィードバック

を得て，義肢を自己の身体の一部として認識できるようになると考えられる．

義肢の認識が高まることで義肢を使用した運動が向上するし，義肢を意図した
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ように使用できるようになることで義肢の認識がさらに高まることが期待でき

る．先天性麻痺においては，徒手または補助具や免荷装置・ロボット等を利用

するなど，麻痺肢を使用した運動を行うことで麻痺肢の認識が向上し，認識が

高まることで麻痺肢を効果的に使用し運動機能が向上することが期待できる．

義肢や麻痺肢そのものの知覚は低下または喪失しているので，麻痺肢の認識に

は視覚のほか，手で触るといった触覚を用いる方法や，名称や機能を理解する

といった言語的な方法を併せることで，患肢を含めた四肢の認識をより向上さ

せることができる可能性がある． 

 四肢の先天性欠損・麻痺を有する小児では，四肢の認知を向上させるために

適切な装具や補助具および義肢の使用，運動機能訓練，障害部位の視覚・体性

感覚での認識や言語的理解の促進が有用と考える．麻痺・欠損部を含めた四肢

の身体知識を向上させることにより，運動機能の向上や褥瘡・断端部の皮膚病

変予防に有用である可能性がある． 

 なお，本研究では研究参加者から明らかな知的障害のある児を除外している

が，個々の研究参加者に知能検査は実施していない．二分脊椎児では合併する

水頭症やキアリ奇形などにより，大脳レベルでの障害による知的特徴があるこ

とが知られている．四肢形成不全児については，本研究の研究参加者に中枢神

経合併症が指摘されている児はいなかったが，本疾患児の一般的な知能に何ら
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かの特徴がある可能性は否定できない．本研究では厳密には疾患児と対照児の

知的レベルが同等であるかは不明であり，四肢に特異的な認知のパターンでは

なく，一般的な知能の差に由来する違いをみているすぎない可能性は否定でき

ない．本研究の限界であり，今後の課題である．しかし，原因が麻痺や欠損に

由来するとしても，一般的な知能の差に由来するとしても，本研究における疾

患児は四肢の認識に特徴があり，身体知識が低下していたことは事実である．

また，四肢の認知を向上させるための方法として，適切な装具や補助具および

義肢の使用，運動機能訓練，障害部位の視覚・体性感覚での認識や言語的理解

の促進は，児に特別な侵襲や負荷を与えるものではない．患児の四肢認知につ

いて医療者，患児家族が理解し，患児に対し四肢を含む身体の認識および理解

を促すことは有用であると考える．  
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表 29 結果のまとめ 
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4. 結論 

 

 四肢の先天性欠損・麻痺を有する小児は，四肢を含む身体の認識に特徴があ

り，四肢の身体知識が低下している．  

 リハビリテーションにおいて，適切な装具や補助具および義肢の使用，運動

機能訓練，障害部位の視覚・体性感覚での認識や言語的理解の促進を行うこと

は，これらの児の四肢の認知および身体知識を向上させ，運動機能の向上や，

二次障害としての褥瘡・断端部の皮膚病変の予防に役立つ可能性がある．  
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