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研究成果の概要（和文）：　口唇口蓋裂は、口唇・口蓋・上顎骨に裂を生じる先天異常であり、整容、言語、咬
合、心理社会面など多様な症状を呈する。CLEFT-Qは、口唇口蓋裂の患者報告アウトカム質問紙である。本研究
では、CLEFT-Q日本語版の妥当性評価を行った。
　国内6施設にて唇顎口蓋裂患者111名から回答を得て、主観的および客観的評価において、良好群と追加治療が
望ましい群におけるCLEFT-Qの点数は、13スケール中12スケールに統計的有意差を認め、構成概念妥当性が確認
できた。CLEFT-Qを臨床現場で活用することで、心理社会面を含む主観的評価が理解できるようになり、より患
者中心的な医療が可能となると考えられる。

研究成果の概要（英文）： Cleft lip and palate is a congenital anomaly with a fissure in lip, palate 
and maxillary bone. Patients experience various symptoms including appearance, speech, occlusion and
 psychosocial aspects. CLEFT-Q is a patient-reported outcomes questionnaire specific to cleft lip 
and palate. The purpose of this research was validation of CLEFT-Q.
 Responses were collected from 111 cleft lip, alveolus and palate patients from 6 institutions. 
Based on subjective and objective evaluation, there was a statistically significant difference in 
scores of 12 out of 13 scales of CLEFT-Q between the patients who need / want treatment and those 
who did not. By implementing CLEFT-Q in cleft care, patients’ subjective evaluation can be 
incorporated in decision-making, thus implementing patient-centered care.

研究分野：形成外科学
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  １版

令和

研究成果の学術的意義や社会的意義
　CLEFT-Qは現在、20ヶ国以上で活用され、口唇口蓋裂診療における事実上の世界標準の評価指標となってい
る。日本語版の妥当性が確認されることで、本質問紙の点数は科学的なエビデンスとして活用可能となったとい
える。世界標準の評価指標を取り入れることで、国際的な研究が可能になると考えられる。
　口唇口蓋裂診療のアウトカム指標は従来、写真、聴覚判定や咬合模型など、整容・機能面に対する客観的な評
価が主流であり、心理社会面の評価や主観的評価の理解は不十分であった。CLEFT-Qの導入により、心理社会面
を含めた患者視点の評価が理解可能となり、より患者中心的、全人的なケアが可能になると考えられる。

※科研費による研究は、研究者の自覚と責任において実施するものです。そのため、研究の実施や研究成果の公表等に
ついては、国の要請等に基づくものではなく、その研究成果に関する見解や責任は、研究者個人に帰属します。



１．研究開始当初の背景 
口唇口蓋裂とは：日本では 500 人に 1 人の

頻度で出生する、口唇・口蓋・歯槽に裂隙を
認める先天疾患である（右図）。口唇外鼻の変
形のほか、鼻咽腔閉鎖機能不全（音声の鼻漏
出）による言語不明瞭、不正咬合など多様な
症状を呈する。治療は、0 歳時の口唇裂の手
術に始まり、複数回の手術と言語訓練・歯科
矯正など概ね成人まで続く。   
 従来の口唇口蓋裂におけるアウトカム指標
としては、整容性は写真、言語は言語聴覚士
による聴覚判定、咬合は頭部 X 線規格写真や
咬合模型が主として用いられてきた。これらは医療提供者の視点からの、身体・機能面の客観的
評価である。患者自身の視点からの評価は十分ではないため、患者の希望を治療方針に取り込む
患者中心的な医療の実現は不十分であった。更に心理・社会面の訴えを評価できておらず、包括
的・全人的な評価が困難であった。 
 海外では、より新しいアウトカム指標として、QOL や症状の程度など患者自身が報告する患者
報告アウトカムが注目されている。2013 年に発表された CLEFT-Q は、口唇口蓋裂の患者報告ア
ウトカムを点数化するための質問紙である 1)。多彩な症状を網羅し、整容・言語・咬合・心理社
会面など 13 カテゴリーにつき個別の点数が求められる。12 ヶ国・2400 名以上を対象とした研究
では、8 歳以上の口唇口蓋裂患者において妥当性が確認され 2)、口唇口蓋裂の standard set of 
outcome に指定されるなど 3)、世界標準の評価指標となりつつある。 
日本では、口唇口蓋裂の患者報告アウトカム研究は少数の患者を対象とした質的なものに限

られており、多数の患者を対象として、点数に基づいて量的に解釈できるツールが求められてい
た。研究代表者は 2020 年に CLEFT-Q 日本語版を翻訳作成した 4)。CLEFT-Q が日本でも科学的な
ツールとして広く利用可能にするために、妥当性と反応性評価*が必要である。 
＊妥当性：内容的妥当性（質問紙の点数は患者の現状判断と合致するか）、基準関連妥当性（既

存の評価指標と合致するか）、構成概念妥当性（質問は意図した内容を問うているか）といった
特性。＊反応性：患者の状態変化を的確に捉えられているか、といった特性。いずれも、患者報
告アウトカム質問紙が、科学的に信頼できるエビデンスを提供できることを確認するうえで重
要。 
 
２．研究の目的 
(1) CLEFT-Q 日本語版の妥当性評価と、患者報告アウトカムの現状評価 
(2) CLEFT-Q 日本語版の反応性評価と、患者報告アウトカムによる治療有効性評価 
 
３．研究の方法 
(1) CLEFT-Q の妥当性評価 
【デザイン】前向き・観察研究 
【対象】唇顎口蓋裂患者 100 名（主な選択および除外基準：片側および両側。8 歳以上 17 歳以
下。普通級に在籍中あるいはしていた。他の症候群または顔面領域の先天疾患を伴わない） 
【リクルート】担当医は対象患者に面談または郵送で研究協力を依頼し、代諾者に書面にて説明
のうえ同意を取得する。回答者には負担軽減費として QUO カード 500 円分をお渡しする。 

【収集するアウトカム】以下の主観的および客観的評価を収集する。 



【妥当性評価】仮説検定により構成概念妥当性を検証する。主観的および客観的評価に基づき患
者を以下の 2 郡に分けて、CLEFT-Q 点数を関連のない t 検定（有意水準 5%）で群間比較する。
CLEFT-Q は症状ごとに 13 スケールから構成されており、スケールごとに関連する症状について
の主観的・客観的評価に基づき検証する。 

主観的評価：整容、言語、咬合・顎発育、飲食においては改善の希望の有無および、追加治療
の希望の有無。心理社会においては通学および学校が楽しいかの是非。 

客観的評価：整容、言語、咬合・顎発育においては良好群とその他群。飲食においては飲食物
の鼻漏出の有無。心理社会においては通学および学校が楽しいかの是非 

また平均点・標準偏差などを示し、対象患者の患者報告アウトカムに基づく現状を評価する。 
 

(2) 反応性の評価 

【デザイン】前向き・観察研究 
【対象】口唇口蓋裂に関する手術を予定されている患者 30 名（主な選択および除外基準：あら
ゆる裂型。8 歳以上。普通級に在籍中あるいはしていた。他の症候群または顔面領域の先天疾患
を伴わない） 
【リクルート】担当医は対象患者に面談または郵送で研究協力を依頼し、代諾者に書面にて説明
のうえ同意を取得する。回答後には負担軽減費として QUO カード 500 円分をお渡しする。 

【収集するアウトカム】妥当性評価と同じアウトカム指標を、治療 3 ヶ月～直前および治療後 6

～9 ヶ月時に収集する。 

【反応性評価】治療前後の主観的および客観的評価の変化と、CLEFT-Q 点数の変化を、比較検討
する。また CLEFT-Q の変化量から、患者報告アウトカムに基づく治療有効性を評価する。 
 
４．研究成果 
(1) 妥当性評価 
【患者】111 名から回答を得た。回答率は 79.3%であった。性別は男 72 名、女 39 名であり、年
齢は平均 11.8 歳（標準偏差 2.3）であった。 
【平均点】本研究対象患者の CLEFT-Q 平均点は、既報の海外 12 ヶ国・2434 人と比較すると、整
容・咬合面ではやや低め、言語面ではやや高め、心理社会面ではほぼ同等であった（下グラフ）。 

＊ｴﾗｰﾊﾞｰは標準偏差である。 
【妥当性評価】 
主観的評価に基づく群間比較では、13 スケール中 9 スケールで、CLEFT-Q 点数に有意差を認め

た（下グラフ。＊は有意差あり）。 

＊ｴﾗｰﾊﾞｰは標準偏差である。 
 

客観的評価に基づく群間比較では、13 スケール中 6 スケールで CLEFT-Q 点数に有意差を認め

た（下グラフ。＊は有意差あり）。 

＊ｴﾗｰﾊﾞｰは標準偏差である。 

 

２つを合わせると、心理以外の 13 スケール中 12 スケールで、CLEFT-Q の点数は主観的または

客観的評価と合致しており、構成概念妥当性が確認できた。 

 

 



(2) 反応性評価 

【患者】2023 年度末時点で 31 名が登録され、現在は経過観察中である。 

 

(3) 進捗状況 本研究の期間中、新型コロナ感染症の流行により、患者側では受診控え、診療側

では病院機能の低下や手術の延期などが生じ、患者リクルートに遅滞が生じた。そのため、本研

究期間では妥当性評価および反応性評価の完了を予定していたが、2023 年度末時点では妥当性

評価が完了して論文投稿の準備中であり、反応性評価は患者登録が完了し経過観察の状況であ

る。 

 

(4) 考察 

① 妥当性評価：本研究により、CLEFT-Q 日本語版の 13 スケール中 12 スケールで構成概念妥当

性が確認できた。CLEFT-Qを科学的エビデンスを創出するツールとして活用する最低限の基盤が

整備されたと考えている。今後は、すでに収集したデータの二次的な解析により、内的妥当性、

基準関連妥当性を検証する予定であり、その科学的基盤をより強化する方針である。 

② 反応性評価：現在は経過観察の状態であり、2024 年 12 月にデータ固定のうえ解析に進み、

2024 年度末までに発表の予定である。反応性評価が完了することで、CLEFT-Q を縦断的な研究に

おいても信頼できるツールとして活用可能になると考えている。 

③ これまでの成果：CLEFT-Q は診療や研究目的であれば無料で利用可能である。研究者らは、

口唇口蓋裂を診療する医療従事者からなる日本口蓋裂学会において、シンポジウムやセミナー

などでの発表・啓発活動を 2020 年から継続して行っており、これまでに国内 10 施設程度で導入

の支援を行った。 

研究代表者の施設では、CLEFT-Q を 8 歳以上の口唇口蓋裂患者の治療前後で日常的に活用して

おり、治療の有効性を客観的視点だけではなく、患者の視点からも評価している。その中で、診

療場面では得られなかった患者の訴えなどに関する気づきが得られており、それらを方針決定

に取り入れることで、診療の質の向上に役立てている。 

④ 今後の展望：CLEFT-Q が診療場面に導入されることで、従来の医療提供者の視点からの客観

的評価指標に加え、患者の視点からの主観的評価を理解することが可能となる。特に、口唇口蓋

裂では治療対象となるのは小児であることが多く、診療場面では親や医療従事者に囲まれた状

況で、自身の意思表明がむつかしい場合が多いと考える。このようなときに、CLEFT-Q を用いて

意思表明を支援することができると考えている。 

CLEFT-Q は、意思表明の支援による患者視点からの現状評価、方針決定に取り込むことによる

意思決定の支援、また治療後においては患者視点からの有効性の評価などに活用可能であり、共

同意思決定や患者中心的医療の実現を通して、口唇口蓋裂診療の質の向上に貢献できると考え

ている。 
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