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1．はじめに

　神経芽細胞腫（neuroblastoma）は、小
児に発生する固形腫瘍の中では脳腫瘍に次
いで頻度の高い悪性腫瘍である 1)。多くが
副腎に発生し、罹患年齢は 0 歳が最も多い。
1 歳未満での発症では自然退縮する例があ
るなど予後は一般に良好であるが、1 歳以
上で発症した進行例の予後は不良であると
される 2)。
　ほとんどの神経芽細胞腫はカテコラミン
を産生する。従って、尿中のカテコラミン

代謝産物であるバニルマンデル酸（vanillyl-
mandelic acid: VMA）やホモバニリン酸

（homovanillic acid: HVA）を測定すること
により、臨床症状を呈する前に早期発見す
ることが可能である。そこで、1973 年よ
り京都市において生後 6 ～ 7 か月の乳児を
対象とした神経芽細胞腫マススクリーニン
グが開始され、1985 年からは同様のマス
スクリーニングが日本全国で開始された 3)。
当初は定性的な尿中 VMA 検査によるマ
ススクリーニングが行われていたが、1990
年からは定量的で精度の高い高速液体クロ
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マトグラフィー（high performance liquid 
chromatography: HPLC）法に置き換えら
れた。
　厚生労働省母子保健課の集計によれば、
神経芽細胞腫マススクリーニングの受検者
数は 1987 年に年間 100 万人を超え、出生
数に対する受検者の割合は最終的に 91%
に達した（表）4)。
1990 年代後半、神経芽細胞腫マススクリー
ニングの効果に関していくつかの疫学研究
が行われたが、その結論はまちまちであり、
死亡率を低下させる効果があるとした報告
もあれば、ほとんどないとした報告もあっ
た 5~9)。また、マススクリーニングによっ
て発見された症例の多くは予後良好な自然
経過を辿ったため、過剰診断の存在が疑わ

れていた 10~13)。マススクリーニングの評価
が定まらなかった状況の中、2002 年にカ
ナダ・ケベック州およびドイツより、“ 神
経芽細胞腫マススクリーニングに死亡率
を低下させる効果は認められない ” とした
調査結果が The New England Journal of 
Medicine に掲載された 14, 15)。
上記の経緯を踏まえ、2003 年、厚生労働
省は神経芽細胞腫マススクリーニング事業
の休止を決定した 16)。その際に作成された

「神経芽細胞腫マススクリーニング検査の
あり方に関する検討会報告書」では、「神
経芽細胞腫検査事業休止の影響の確認や、
神経芽細胞腫の治療成績の改善を図るため
の取組を評価するには、神経芽細胞腫の罹
患と死亡を正確に把握することが必要とな

表　神経芽細胞腫検査実施状況（文献 4 より改変）
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る」と述べられている。
　本稿では、神経芽細胞腫マススクリーニ
ングの開始／休止による影響を検討するた
めの資料として、公的統計資料と地域がん
登録データを用いて計算した罹患率・死亡
率の年次推移を示す。さらに、マススク
リーニングの休止前出生世代と休止後出生
世代を比較した結果についても述べる。な
お、年齢調整には世界人口を用い、罹患率・
死亡率の値は 10 万人あたりで示している。

2．マススクリーニング開始前後の
　  罹患率・死亡率

　大阪府の地域がん登録データと、住民基
本台帳から得た生死情報を用いて計算され
た、0 ～ 14 歳における神経芽細胞腫の年
齢調整罹患率・年齢調整死亡率について、
1975 年から 1994 年までの推移を図 1 に示
す 17)。期間平均の年齢調整罹患率は、1975

年～ 1984 年：0.8、1985 年～ 1994 年：2.1
であり、マススクリーニング開始後に大き
く増加していた。期間平均の年齢調整死亡
率 は、1975 年 ～ 1984 年：0.5、1985 年 ～
1994 年：0.5 であり、明らかな変化は見ら
れなかった。大阪府のみのデータによる調
査ではあるが、マススクリーニングの開始
によって神経芽細胞腫の診断例が増加した
一方で、死亡例の減少にはあまり寄与しな
かった可能性がある。
　年齢調整罹患率は、マススクリーニング
開始後である 1985 年～ 1989 年から 1990
年～ 1994 年の期間においても上昇してい
た。表に示した数値を用いて計算すると、
マススクリーニングの受検率は 1985 年～
1989 年の 73.3% から 1990 年～ 1994 年の
85.3% へと上昇していることから、受検率
の上昇が罹患率の上昇に繋がった可能性が
ある。また、受検者におけるマススクリー
ニング陽性率も、1985年～1989年の0.010%
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図 1　マススクリーニング開始前後の罹患率・死亡率（文献 17 より改変）
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から 1990 年～ 1994 年の 0.019% へと約 2
倍に上昇していることから、1990 年にマ
ススクリーニング検査が精度の高い定量法
に置き換えられたことも、罹患率の上昇に
大きく影響したと考えられる。

３．マススクリーニング休止前後の
　　罹患率・死亡率

　0 ～ 14 歳における神経芽細胞腫の年
齢調整罹患率・年齢調整死亡率について、
1993 年から 2011 年（死亡率は 2014 年）
までの推移を図 2 に示す。年齢調整罹患
率・年齢調整死亡率は、それぞれ、山形県・
新潟県・福井県・滋賀県・長崎県の地域が
ん登録データおよび人口動態統計の全国死
亡データを用いて計算した。期間平均の
年齢調整罹患率は、1993 年～ 2003 年：1.8、
2004 年～ 2011 年：0.8 であり、マススク
リーニング休止後に大きく減少していた。

期間平均の年齢調整死亡率は、1993 年～
2003 年：0.3、2004 年～ 2014 年：0.3 であり、
明らかな変化は見られなかった。マススク
リーニングの休止によって神経芽細胞腫の
診断例が減少したものの、これまでのとこ
ろ死亡例の増加にはつながっていないと言
える。

４．マススクリーニング休止前後の
　　累積罹患率・累積死亡率

　ここまでは単純な暦年別の罹患率・死亡
率の推移を示してきたが、マススクリーニ
ング休止の影響をより正確に推し量るため
には、出生年別の累積罹患率・累積死亡率
を計算する必要がある。例えば、2005 年
に 4 歳の小児が神経芽細胞腫で死亡したと
すると、この小児はマススクリーニングが
休止される前に出生した世代であり、休止
の影響を受けていない死亡例として扱うべ
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図 2　マススクリーニング休止前後の罹患率・死亡率

15



JACR Monograph No.22
第 1部：論文集

きだからである。
　出生年別の 5 歳までの累積罹患率・累積
死亡率について、1993 年から 2007 年（累
積死亡率は 2010 年）までの推移を図 3 に
示す。2003 年以前に出生した世代の 5 歳
までの累積罹患率は、10 万人あたり 15.6
～ 33.8 の範囲に収まっていたが、2004 年
以降に出生した世代では、それが 6.6 ～ 9.6

の範囲まで減少していた。2003 年以前に
出生した世代の 5 歳までの累積死亡率は
10 万人あたり 1.1 ～ 2.5 の範囲であったが、
これは 2004 年以降に出生した世代におい
ても 1.4 ～ 2.4 の範囲に収まっており、明
らかな変化は認められなかった。
　次に、上記で用いたデータをマススク
リーニング休止前出生群と休止後出生群に
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図 4　マススクリーニング休止前出生群と休止後出生群の比較
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分別した際の、各群の 5 歳までの累積罹患
率・累積死亡率を図 4 に示す。休止前出
生群と休止後出生群の累積罹患率比は 0.39

（95% 信頼区間：0.25 ～ 0.61）、累積死亡率
比は 0.99（95% 信頼区間：0.80 ～ 1.22）で
あった。
　以上のように、累積罹患率・累積死亡率
を指標として検討した場合でも、マススク
リーニング休止により罹患率は減少したが、
死亡率には明らかな影響はなかったと考え
られる。

5．おわりに

　神経芽細胞腫の罹患率はマススクリーニ
ング開始後に上昇、休止後に低下していた。
一方、死亡率はマススクリーニングの開始
／休止前後において明らかな変化は見られ
なかった。以上からは、マススクリーニン
グに十分な効果があったとは言い難い。ま
た、このような罹患率・死亡率の推移パター
ンは過剰診断の存在を示唆しており、「が
ん検診の利益と不利益」を考えた場合、神
経芽細胞腫マススクリーニングを再開する
理由は見当たらないと言える。
　近年、特に海外において、甲状腺癌 18)、
前立腺癌 19)、乳癌 20) などの過剰診断が問
題として取り上げられており、「がん検診
の利益と不利益」についての研究が注目を
集めている。今後、新たなスクリーニング
を公的施策として導入する際には、事前に
スクリーニングの十分な有効性評価を行う

必要がある。
　「がん検診の利益と不利益」について評
価を行うためには、検診群と非検診群それ
ぞれにおける、対象がんの死亡率と罹患率
を調査する必要がある。死亡は人口動態調
査情報の利用によって捕捉可能であるが、
罹患率の計算には個別症例の把握、すなわ
ちがん登録情報が不可欠である。
　がん登録情報を用いた記述疫学的なアプ
ローチによって、スクリーニングの影響を
評価することが可能であるのは本稿で示し
た通りである。そして、がんの疫学研究に
必要な基礎データを提供する地域がん登録
事業が、公共政策の策定者にとって重要で
あることは言うまでもない。
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