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半侧颜面短小畸形患儿非病变侧
下颌骨形态改变特点
陈亦阳 刘佳玉 万全 卢志远 高梓君 刘佳梦

广州市妇女儿童医疗中心口腔颌面外科，广州 510623
通信作者：陈亦阳，Email：chenyy30@163.com

【摘要】 目的 通过几何形态学方法分析比较半侧颜面短小（HFM）畸形患儿下颌骨非病变侧

与正常下颌骨的形态差异。方法 收集2015年1月1日至2021年12月31日广州市妇女儿童医疗中

心收治的16例HFM畸形Ⅱb及Ⅲ型患儿（1岁以下）三维CT数据，以同时期同年龄段16例无颅颌面

畸形的儿童下颌骨CT为对照。对CT数据进行抽提三维模型，绘制非病变侧下颌骨水平面及矢状面

投影，对投影进行标点，转化为坐标数据导入MorphoJ进行典型变量分析。将非病变侧下颌骨三维

模型同正常组下颌骨模型三维叠印，显示患者组非病变侧下颌骨三维形态特点。结果 患者组典型

非病变侧典型下颌骨同正常组典型下颌骨三维叠印提示，患者组非病变侧髁突向内偏曲，升支后倾，

体部略外展，颏部略向前突。典型变量分析结果显示，患者组与对照组在水平面投影（马氏距离=
6.472 9，P＜0.001；普氏距离=0.047 7，P=0.026 2）和矢状面投影（马氏距离=6.422 7，P＜0.001；普氏

距离=0.059 6，P=0.000 6）差异均存在统计学意义。水平面投影可见患者组非病变侧颏部向对侧偏

斜，颏部与体部交界区弯曲度较大，髁突横轴相对于体部向外旋转；矢状面投影可见患者组非病变侧

体部-升支弯曲度减小，髁突沿长轴方向缩短。结论 HFM畸形患儿非病变侧较正常组差异明显，

表现为颏部延长、颏部与体部交界区水平弯曲度较大、体部-升支矢状弯曲度减小、髁突横轴相对于

体部向外旋、髁突沿长轴方向缩短等变化。
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【Abstract】 Objective To analyze and compare the morphological differences between the
unaffected mandibles of the hemifacial microsomia（HFM）patients and the normal children′s mandibles
with a geometric morphometric method. Methods The three ⁃ dimensional CT data of 16 HFM patients
were collected. The patients were under one year old when admitted to Guangzhou Women and Children′s
Medical Center from January 1，2015 to December 31，2021，and categorized as typeⅡb and typeⅢ.
Normal mandible data of children with the same age were used as the control. Three ⁃ dimensional
superimposition of CT data was performed，and the unaffected mandible projections on the horizontal and
sagittal planes were drawn for geometric morphometric analysis. Results Three ⁃ dimensional
superimposition indicated that the condyles of the unaffected mandibles deviated inward，with inclined
posteriorly ramus，slightly abducted body and slightly forward protruded chin. There were significant
differences between the patients and the control group in both horizontal（Mahalanobis distance = 6.472 9，
P＜0.001，Procrustes distance = 0.047 7，P = 0.026 2）and sagittal projections（Mahalanobis distance =
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半侧颜面短小（hemifacial microsomia，HFM）又

称半侧颅面短小、Goldenhar综合征、第一、二鳃弓综

合征、耳-下颌发育不良、下颌-面发育不良和单侧

面部发育不良等，是临床常见的先天性颅颌面畸形

之一［1⁃2］。HFM首先由德国 Carl Ferdinand Van Arlt
于1881年描述，可为单侧畸形或双侧畸形以单侧症

状为重，主要累及颌面部骨骼、关节、肌肉和神经

等。文献报道，HFM发生率在出生活婴的1/5 600 ~
1/3 000，男女比例约3∶2，是仅次于唇腭裂的常见的

先天性面部畸形［3⁃4］。

目前，对于HFM患儿病变侧下颌骨形态变化的

认知和分类较为详尽。1975年，Pruzansky［5］根据下

颌骨畸形的程度将其分为Ⅰ、Ⅱ、Ⅲ型，Kaban等［6］在

此基础上又将Ⅱ型分为ⅡA、ⅡB两个亚型。不少学

者对于该病又进行了大量的研究，提出了许多分级

方法。Lauritzen等［7］根据颞下颌关节的功能不同提

出了Ⅰ~Ⅴ分型；Vento等［8］从眼眶不对称、下颌骨发

育不良、耳畸形、面神经受损以及软组织发育不足

等方面提出了OMENS分型。临床工作中多采用相

对简单的Pruzansky⁃Kaban分类法，该法对指导临床

诊疗方案的选择有指导意义。

在Pruzansky⁃Kaban分类法的指导下，临床手术

设计均针对患者病变侧下颌骨。这实际上默认患

者非病变侧下颌骨具有正常形态。也就是说，如果

患者非病变侧下颌骨形态正常，只需要对病变侧实

施手术即可重建下颌骨的对称性。在实际临床工

作中发现，单纯对病变侧下颌骨实施手术，可能存

在如下情况：下颌骨中线回复到面部中线时，非病

变侧上下颌关系出现反牙合；而非病变侧上下颌关系

正常咬合时，下颌骨中线仍偏向患侧。笔者考虑到

下颌骨发育过程中双侧密切关联，非病变侧形态可

能受到病变侧的影响，存在形变可能。而目前有关

HFM的颌骨形态及治疗的研究主要集中于病变侧，

尚未见有关非病变侧颌骨形态的研究。同时下颌骨

作为形态复杂的三维物体，基于一侧的二维评估不

足以完整反映下颌骨畸形情况。故本课题组拟就

HFM患儿下颌骨非病变侧形态进行几何形态学分析。

资料与方法

一、临床资料

选取 2015年 1月 1日至 2021年 12月 31日广州

市妇女儿童医疗中心口腔科收治的诊断为HFM的

患儿。选取同时期因其他非颌面部疾病就诊的同

年龄段的儿童。

1. 患儿纳入标准：（1）年龄小于1岁；（2）至少2位
专科医师确认诊断为HFM M2b或M3型患者；（3）有
完整的临床资料；（4）获得监护人的知情同意。

2. 患儿排除标准：（1）患有其他颌面部疾病；

（2）未获得知情同意者。共筛选16例符合条件的患

儿，调取其CT数据，纳入患者组（表1）。
3. 对照组纳入标准：（1）年龄小于1岁；（2）至少

由2位专科医师确认诊断不存在颌面部畸形；（3）有

完整的临床资料；（4）获得监护人的知情同意。

4. 对照组排除标准：（1）患有其他先天性发育

障碍相关疾病；（2）未获得知情同意。共筛选16例符

合条件的儿童，调取其CT数据，纳入对照组（表1）。
二、方法

使用CMF Proplan（Materialise，Leuven，比利时）

对患者组和对照组CT数据进行三维重建。为保证

一致性，特征点确定由 2位以上高级职称医师商讨

6.422 7，P＜0.001，Procrustes distance = 0.059 6，P = 0.000 6）. The horizontal projection showed that the
chin of the patient group deviated to the opposite side，whereas the area between the chin and body was
more curved，and the horizonal axis of the condyle rotated outward relative to the body. The sagittal
projection showed that the body⁃ramus curvature of the patient group reduced，and the condyle shortened
along the long axis. Conclusions The unaffected side of HFM patients′ mandible was statistically
different from that of the normal children. Alterations in the mandibles included chin elongation，increased
horizontal curvature of the area between the chin and body，decreased sagittal curvature of the body ⁃
ramus，rotation of the condylar transverse axis outwardly relative to the body，and shortened condyle along
the long axis.

【Key words】 Goldenhar Syndrome； Craniofacial abnormalities； Mandible； Geometric
morphometrics
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确定，标点采集操作由同一位医师完成。

1. CT 数 据 获 取 及 三 维 图 像 重 建 ：采 用

Brilliance 64 排螺旋 CT（PHILIPS，荷兰），数据以

DICOM 格式进行保存。将 DICOM 数据导入 CMF
Proplan，利用区域增长的方法提取下颌骨区域，进

行下颌骨三维模型 STL 文件。将 STL 文件导入

Geomagic Studio（Geomagic，美国）进一步处理。

2. 非病变侧图像分割：选取颏点、颏前点及颏

部正中联合凹陷点（或乳切牙牙胚近中邻接点）所

构成平面为下颌骨正中分割面。以此分割面分割

下颌骨，若左侧为非病变侧则直接获得所需图形；

若右侧为非病变侧，则取其镜像。对照组模型数据

以同样方法统一取左侧下颌骨图像。

3. 双侧下颌骨图像重建及叠印：将上一步所得

左半侧下颌骨图像，镜像生成右侧下颌骨图像，并

拼接成完整下颌骨。以双侧下颌角间距为标准将

不同病例模型进行等比同质化处理，再将同质化后

将患者组及对照组下颌骨模型进行叠印，以识别差

异明显部位。通过Geomagic软件的偏差功能，以对

照组为参照，生成色谱图分析不同部位偏差大小。

4. 非病变侧下颌骨几何形态学分析：（1）标志

点获取及矢量化：分别选取下颌骨的水平面俯视投

影（图 1A）以及矢状面侧方投影（图 1B）主标志点。

水平面投影和矢状面投影半标志点获得如图 1所

示，直线连线为主标志点连线等分，辐射线为主标

志点连线角度等分，选取等分线同图形外边缘交点

为半标志点。标志点选取之后，使用Makefan8进行

标记，生成带有序号标志点的 jpg文件，再将图像文

件导入TPS系列软件进行标志点矢量化，生成 tps文
件。（2）形态学统计学分析：去除非形态因素后，将矢

量化图形信息 tps文件导入图像数据统计分析软件

MorphoJ（The University of Manchester，英国），分别

按 马 氏 距 离（Mahalanobis distance）和 普 氏 距 离

（Procrustes distance in Procrustes shape coordination）
两种标记方法进行典型变量分析（canonical variate
analysis，CVA）。

结 果

一、患者组及对照组下颌骨三维形态比较

将患者组模型图像与对照组模型图像分别镜

像拼接后得到完整下颌骨，根据双侧下颌角点间距

进行标准化后，将下颌角点重叠得到叠印三维图形

如图 2。图 2A ~ 2C，红色部分为患者组，绿色部分

为对照组，两组叠加后可见患者组髁突向内偏曲，

升支后倾，体部略外展，颏部略向前突。而图 2D ~
2E：以对照组为参照，患者组模型色谱分析。红色

表示外展，蓝色表示内收，绿色表示一致。可见对

照组髁突、冠突相对外展，颏部、体部相对内收。对

照组升支后缘相对前倾。两种比较的结果一致。

二、典型变量分析

1. 水平面投影形态的典型变量分析：患者组非

病变侧下颌骨形态同对照组同侧下颌骨形态在水

平面投影差异明显，两组相同序号标志点的马氏距

离为 6.472 9，P＜0.001，普氏距离为 0.047 7，P =
0.026 2，差异均具有统计学意义。水平面图形典型

变量分析结果如图 3。图 3A示患者组与对照组分

表1 本研究纳入半侧颜面短小（HFM）患儿和对照组患儿的

基本信息

组别

患者组

对照组

序号

1
2
3
4
5
6
7
8
9

10
11
12
13
14
15
16
1
2
3
4
5
6
7
8
9

10
11
12
13
14
15
16

性别

男

女

男

女

女

女

男

男

男

女

男

女

女

男

男

男

女

男

女

男

男

男

女

男

男

男

男

男

女

男

男

男

月龄

11
4
8
7
6
5
3

10
6
3
7
7
6
5
8
8
4
6
6
7
8
8
9
8
5
8

10
11
9
9
8
7

体质量（kg）
9.6
5.5
6.9
7.7
7.7
5.1
6.8
7.2
7.8
5.1
8.2
9.0
7.8
5.6
7.3
8.1
6.8
7.5
8.6
8.1
7.9
9.8
7.5
7.0
6.9
7.9
9.6
9.0
9.2
9.2

11.0
8.5

身高（cm）
71
63
57
67
63
52
63
68
66
58
62
76
70
61
67
73
60
70
66
71
68
70
69
68
61
73
72
74
74
65
77
70
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布分离且组内数据离散度较低，患者组集中位于典

型变量的负值方向，对照组集中于典型变量的正值

方向。典型变量趋于负值时，下颌骨颏部正中联合

向对侧偏斜，颏部与体部交界区弯曲度较大，髁突

横轴相对于体部向外旋转（图 3B ~ 3C）。典型变量

趋于正值时，下颌骨颏部正中联合向同侧偏斜，颏

部与体部交界区弯曲度较小，髁突横轴相对于体部

向内旋转（图3D ~ 3E）。
2. 矢状面投影形态的典型变量分析：患者组非

病变侧下颌骨形态同对照组同侧下颌骨形态在矢

状面投影差异明显，两组相同序号标志点的马氏距

离为 6.422 7，P＜0.001，普氏距离为 0.059 6，P =
0.000 6，差异均具有统计学意义。矢状面图形典型

变量分析结果如图 4。图 4A示患者组图像皆倾向

于典型变量的负值方向，对照组图像皆集中于典型

变量的正值方向。图 4B ~ 4C示，典型变量趋于负

值时，下颌骨矢状面投影的体部-升支弯曲度减小，

髁突沿长轴方向缩短。图 4D ~ 4E示，典型变量趋

于正值时，下颌骨矢状面投影的体部-升支弯曲度

增大，髁突沿长轴方向增长。

图1 一侧下颌骨投影标志点 A：水平面。1为颏部正中内侧缘点，2~4为1和5四等分点，5为外侧切线角平分线同内侧缘交点，6~14为5和
15之间的十等分点，点15为髁突转折点，16 ~ 18为15和19之间的四等分点，19为髁突外形内侧最突点，20为19和21的中点，21为髁突最后

点，22为21和23的中点，23为髁突外形外侧最突点。24 ~ 31为23和32的十一等分点，32为下颌骨水平投影前部边缘线同侧面边缘线交角的角

平分线与下颌骨外缘交点，33~35为32和36的四等分点，36为下颌骨正中外侧边缘点。B：矢状面。1为下牙弓转折点，2~7为点1和8的七等分点，

8为乙状切迹的切线与升支前缘的相交点，9为髁顶点与冠突顶点连线的平行线与乙状切迹的相切点，10~12为9和13的四等分点，13为髁突

最前点，4为13和15中点，15为髁突最高点，16为15和17中点，17为髁突最后点，18 ~ 23为17和24的七等分点，24为下颌角后下点，25 ~ 32
为24和33的九等分点，33为颏部最低点，34为颏下点与颏前点的中点，35为颏部最前点，点36为下牙槽嵴顶点与颏前点之前骨组织最凹点。

A B

图2 半侧颜面短小（HFM）患者组典型非病变侧下颌骨同对照组典型下颌骨三维重叠比较显示形态变化 A ~ C：红色部分为患者组非病变

侧典型下颌骨，绿色部分为对照组非病变侧典型下颌骨，两组叠加后可见患者组髁突向内偏曲，升支后倾，体部略外展，颏部略向前突；D ~ F：
以对照组下颌骨模型为参照，对患者组非病变侧典型下颌骨模型进行色谱分析。红色表示外展，蓝色表示内收，绿色表示一致。可见对照组

下颌骨模型髁突、冠突相对外展，颏部、体部相对内收。对照组下颌骨模型升支后缘相对前倾。

E

A B C

D F
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讨 论

本研究先假定患者非病变侧下颌骨是正常的，

并通过镜像拼接为完整下颌骨。结果发现和正常

对照相比，患者组髁突存在明显的内收偏曲。这说

明当患者非病变侧向对侧偏移时，髁突横轴变化不

大，但髁突颈部向对侧弯曲了。可以推测，当手术把

颏点移回正中，此髁突颈部的弯曲仍然存在，会迫使

髁突横轴出现外展，有造成颞颌关节损伤的风险。

有研究回顾了28例0 ~ 14岁颞下颌关节强直患儿，

发现有 16例为医源性强直，其中 13例和下颌牵张

成骨或下颌成形有关［9］。因为类似原因，Dong等［10］

图3 半侧颜面短小（HFM）患者组非病变侧下颌骨形态特征坐标同

对照组下颌骨形态特征坐标水平投影的典型变量分析 A：在典型

变量（CV）下患者组和对照组样本的频数分布；B：红色图形为典型变

量为负值时，形态变化趋势，浅蓝色图形为全部样本平均图形；C：红色

标志点为全样本平均图形，点上矢量标线为典型变量为负值的形态

变化趋势；D：绿色图形为典型变量为负值时，形态变化趋势，浅蓝色

图形为全部样本平均图形；E：绿色标志点为全样本平均图形，点上

矢量标线为典型变量为负值的形态变化趋势。

CV（-） CV（+）

E

A

D

C

B

图4 半侧颜面短小（HFM）患者组非病变侧下颌骨形态特征坐标同

对照组下颌骨形态特征坐标水平投影的典型变量分析 A：在典型

变量（CV）下患者组和对照组样本的频数分布；B：红色图形为典型变

量为负值时，形态变化趋势，浅蓝色图形为全部样本平均图形；C：红
色标志点为全样本平均图形，点上矢量标线为典型变量为负值的形

态变化趋势；D：绿色图形为典型变量为负值时，形态变化趋势，浅蓝

色图形为全部样本平均图形；E：绿色标志点为全样本平均图形，点

上矢量标线为典型变量为负值的形态变化趋势。

A

E

B

C

D

CV（+）

CV（-）

CV（-）

CV（+）
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采用牵张期间卸载颞下颌关节承受的牵引力的方

式手术。患者组还存在下颌骨非病变侧体部，特别

是尖牙区外展的现象。实际上并非真正的外展，而

是非病变侧像对侧偏移时，造成尖牙区弯曲度变

大。当手术把颏点移回正中，会表现为尖牙区外

展，甚至造成反牙合。患者组颏部前突的现象最初较

难理解，分析可能是升支后倾。由于髁突并没有真

正后移，升支后倾实际上减小了升支-体部的弯曲

度，有推体部向前的作用。当然，升支不会主动后

倾，病变侧组织发育不足，把非病变侧拉向病变侧，

可能是造成这个现象的原因。

由于 Pruzansky⁃Kaban分类法并不涉及非病变

侧 ，也 不 涉 及 定 量 分 析 ，因 此 无 法 简 单 套 用

Pruzansky⁃Kaban分类法评估非病变侧下颌骨。侧

位X线头影测量对此类患者也不合适。实际上，即

便是正常婴幼儿下颌骨的评估，临床上也越来越多

采用CT扫描结合 3D重建技术进行［11⁃12］。在这些研

究当中，有一部分尽管使用了三维图像进行研究，

但测量参数是计算少量标志点之间的距离、角度

等，仍可能损失重要信息，比如整体形态变化特

点。如果作整体形态讨论，理想状态下应包括对象

形态的全部信息，实际的图形分析应尽可能多地描

记标志点。考虑到不是所有的形态变异均与疾病

相关，比如牙槽突区域的形态变异与本病畸形无直

接关系，既需要事先确定哪些标志点或参数是必不

可少的，也需要确定哪些标志点或参数是可以忽略

的［12］。就本病而言，疾病可能影响的标志区域应包

括髁状突、颏部和下颌角等。有些区域，比如牙槽

突、冠突，则是应当忽略的。因为，牙槽嵴形态受牙

齿萌出状态影响过大，冠突则过多地受到颞肌的影

响，使这两部分形态变异无法和本病畸形建立

关系。

20世纪80年代后期至20世纪90年代初期建立

的几何形态测量法（geometric morpho⁃metrics），可通

过一定规则测量图形，并将其转换为数字信息并加

以分析。在下颌骨形态研究中，该方法可以充分利

用数字化影像数据，弥补了传统形态测量方法局限

于点距、角度和面积等测量参数、无法去除非形态

因素（大小、空间位置等）从而难以讨论复杂几何体

形态本质特征的缺点［13⁃15］。因此，使用几何形态学

分析法，而不是传统点线角的测量法，对于要探讨

的非病变侧下颌骨形态变化，是必要的。

由于几何形态学分析本身包含统计分析，可以

排除研究者自身观察的偏差。在此前提下，本研究

发现，患者非病变侧下颌骨形态与正常同侧下颌骨

形态存在显著性差异。这些差异在水平投影（俯视

图）和矢状投影（侧视图）都存在。典型变量分析发

现，患者非病变侧下颌骨水平面投影表现为下颌骨

颏部正中联合向对侧偏斜，颏部与体部交界区弯曲

度较大，髁突横轴相对于体部向外旋转。这和本文

前面三维叠印的结果一致，因此可以同样推论：当

把颏点移回中线，颏部与体部交界区会过度外凸，

与对应上颌区域形成反咬合；其髁突横轴也会被强

制外旋，存在颞颌关节创伤的风险。

患者非病变侧下颌骨矢状面投影表现为体部-
升支弯曲度减小，髁突沿长轴方向缩短。这表明病

变侧下颌骨发育不足不仅使非病变侧向病变侧水

平旋转，而且使非病变侧出现体部-升支弯曲度减

小以代偿前后方向上骨量不足。值得注意的是，非

病变侧髁状突没有代偿性延长，相反，还出现缩短

的趋势。因此，非病变侧的“代偿”，可能只是受病

变侧影响的形态扭曲，而非骨质生长。

一般而言，牵张成骨后，HFM患者双侧下颌咬

合力趋于平衡［16⁃17］。但对于较严重的患者，在实现

咬合力平衡的同时，非病变侧髁突承受的旋转应力

是否需要卸载、升支和体部弯曲度的改变是否需要

矫正，仍是值得考虑的问题。本研究认为，在较为

严重的HFM患儿中，除了需要对病变侧进行牵张成

骨，同时需要对已经发生形态变化的非病变侧下颌

骨同时进行截骨牵张，以改善非病变侧下颌骨体

部-升支的角度变化、体部的身长以及缓解髁突的

异常旋转。

根据世界卫生组织（WHO）的定义，本病属于罕

见病，发病率为0.2‰ ~ 0.3‰。其中症状较轻的Ⅰ型

分类，按国内指南［18］要求无需手术治疗，不纳入本

研究当中。另外，出于伦理考虑，对照组既需要没有

颌骨畸形，又需要有颌面部CT检查的指征，病例收集

亦较为艰难。随着锥形束 CT（cone⁃beam computed
tomography，CBCT）技术的普及，数据获取过程中的

辐射风险大幅下降。本课题组拟在未来的研究中

收集更多的下颌骨形态数据，充实现有研究结果，

并进一步分析HFM患者颌骨形态变化的详细特点

及致病机制。
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