Povzetek

Izhodisca:

Zeleli smo ugotoviti, ali so otroci s cerebralno paralizo (CP) po
selektivni dorzalni rizotomiji (SDR) in programu fizioterapije
v obdobju dveh let napredovali na podroc¢ju grobega gibanja.
Zanimalo nas je tudi, ali se njihov morebitni napredek pri
zmoznostih grobega gibanja razlikuje glede na izhodis¢no
stopnjo sistema za razvrsc¢anje otrok s CP glede na zmoznosti
grobega gibanja (GMFCS).

Metode:

Analizirali smo podatke otrok s spasticno obliko CP, ki so
jim SDR opravili v obdobju od julija leta 2013 do decembra
2017 in so bili nato vkljuceni v program rehabilitacije. Pri
vrednotenju napredka otrok smo upostevali merila za mini-
malno klini€éno pomembno razliko (MICD) pri Testu za oceno
zmoznosti grobega gibanja (GMFM).

Rezultati:

Analizirali smo podatke 31 otrok (16 deklic in 15 dec¢kov)
s povprecno starostjo 8,2 leta. Otroci so po SDR napredo-
vali statistino znacilno razli¢no glede na stopnjo GMFCS
(p <0,001). Napredek na posameznih podlestvicah GMFM
ni bil statisti¢no znacilen (p = 0,107), razlika v povpre¢nem
skupnem dosezku pri testu GMFM je bila mejno statistic-
no znacilna (p = 0,076). Ob tem je ve¢ otrok, predvsem v
3. stopnji GMFCS, preseglo raven MICD za velik u¢inek
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Abstract

Background:

We wanted to determine whether children with cerebral palsy
(CP) following the selective dorsal rhysotomy (SDR) and phys-
iotherapy program had improved their gross motor function
over a period of two years. We were also interested in whether
the improvement of gross motor function depends on the Gross
Motor Function Classification System (GMFCS) level.

Methods:

We analysed the data on children with spastic CP who underwent
SDR from July 2013 to December 2017 and were subsequently
enrolled in a rehabilitation program. When evaluating the
progress of the children, the criteria for the minimal clinically
significant difference (MICD) for the Gross Motor Function
Measure (GMFM) were considered.

Results:

Data from 31 children (16 girls and 15 boys) were analysed.
On average they were 8.2 years old when SDR was performed.
Gross motor function of children belonging to different GM-
FCS levels improved significantly differently (p < 0.001). The
progress on GMFM subscales was not statistically significant
(p = 0.107). The average total GMFM improvement was near
the threshold of statistical significance (p = 0.076). Nevertheless,
several children, especially in GMFCS level II1., exceeded the
MICD level for a large effect of the combination of SDR and
physiotherapy. Six children improved by one level of GMFCS.
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kombinacije SDR in fizioterapije. Pri Sestih otrocih je prislo
do izboljsanja za eno stopnjo GMFCS.

Zakljucek:

Analiza spremljanja otrok dve leti po SDR in programu fi-
zioterapije je pokazala, da so otroci na podro¢ju zmoznosti
grobega gibanja v sploSnem pomembno napredovali, vendar
je bil napredek med otroki precej razlicen. Najbolj so napre-
dovali otroci v 3. stopnji GMFCS.

Kljucne besede:
otroci; cerebralna paraliza; SDR; u¢inkovitost

uvoD

Selektivna dorzalna rizotomija (SDR) je kirurski poseg, s ka-
terim lahko uéinkovito zmanjSamo spasti¢nost, ki je posledica
okvare zgornjega motori¢nega nevrona pri otrocih s cerebralno
paralizo (CP) (1, 2). Pri SDR se nevrokirurg glede na rezultate
nevrofizioloskega spremljanja med kirur§kim posegom odlo¢i,
katere in kolikSen delez aferentnih (dorzalnih) zivénih korenin
lumbosakralnega predela bo prekinil (1, 2). Tako se zmanjsa
aferentni priliv drazljajev refleksa na nateg, posledi¢no tudi
spasti¢nost v daljSem ¢asovnem obdobju (3, 4). Za osebe s CP
je namre¢ znacilno, da je reciprocna inhibicija iz osrednjega
zivcevja po okvari le-tega zmanjSana, posledicna spasti¢nost pa
povezana tudi s povec¢anim vzdrazenjem motori¢nih nevronov v
hrbtenjaci (5). Zaradi okvare osrednjega zivéevja je modulacija
sicer fizioloskih refleksov oslabljena, kar povzro¢i ¢ezmerno
eferentno aktivacijo motori¢nih enot in spasti¢no zvisan misi¢ni
tonus (3, 4). Pri osebah s CP najdemo spasti¢no povisan misi¢ni
tonus v ve¢ kot 80 % (6).

Poleg spasti¢no zvisanega miSi¢nega tonusa okvara osrednjega
ziveevja povzroci Se motnje v nadzoru selektivnega gibanja, Sib-
kost miSic, skrajsave misi¢no-tetivnih enot, spremenjeno strukturo
misic s povecanim delezem kolagena in titina ter zmanjSanim
delezem satelitskih celic (7-10). Ce so okvarjeni tudi deli moz-
ganske skorje za procesiranje senzornih drazljajev, to Se poslabsa
propriocepcijo in zmoznost u¢inkovitega gibanja (11).

Ceprav je okvara osrednjega Zivéevija, do katere je prislo v zgo-
dnjem razvoju (pred, med ali kmalu po porodu), nenapredujoca, se
zaradi sprememb v zgradbi in delovanju misic funkcijske tezave
na podroc¢ju gibanja lahko Se poslabsajo (12). Za otroke s CP je
znacilno, da misice aktivirajo v napa¢nih zaporedjih in niso zmozni
dobrega nadzora drze in gibanja. Okvara osrednjega zivcevja vodi
aktivira socasno, kot socasna aktivacija in kréenje misic agonistov
in antagonistov (13, 14). Za koordinirano gibanje je pomembna
tudi dobra ¢asovna usklajenost generiranja misi¢ne moci. Pri
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The follow-up of children two years after the SDR and the
physiotherapy program showed that on average the children
improved their gross motor function, but the progress varied
greatly. Children in the GMFCS Level 11l improved their gross
motor function more than children from other levels.
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otrocih s CP najdemo tezave tako pri zacetku kot pri prenehanju
aktivacije misic, neustrezna je tudi stopnja misicne aktivacije (15).

K spremenjeni funkciji in mo¢i misic prispeva tudi spremenjena
morfologija miSice. Znano je, da je dolzina misi¢no-tetivne enote
zmanjSana glede na zdrave vrstnike, kar Se dodatno vpliva na
refleksni odgovor miSice na razteg ter pasivni odpor miSice na
razteg (14). Lieber s sodelavci je porocal, da so v sicer skraj$anih
miSicah otrok s CP nasli predolge sarkomere, kar vodi v neucin-
kovito tvorjenje aktinsko-miozinskih mostickov in prispeva k
Sibkosti misic (7). Te znacilnosti miSice ob zmanjSanem potencialu
za rast (zmanjS$an delez satelitskih celic) (10) pri otroku s CP
prispevajo k razvoju kontraktur, nenormalni mehaniki sklepov
in nepravilnostim v hoji (14).

Glede na opisane tezave je zmanjSanje spasti¢nosti eden od po-
membnih ciljev terapevtskih programov za otroke s CP. Dokazi
raziskav o u¢inkovitosti SDR so $e vedno omejeni, ¢eprav se
ta kirurski poseg uporablja ze ve¢ kot 30 let (16). Metaanaliza
raziskav o ucinkovitosti je potrdila zmanjSanje spasti¢nosti in
statisti¢no znacilno kratkoroéno izboljSanje zmoznosti grobega
gibanja po kombinaciji SDR in fizioterapije v primerjavi s kon-
trolno skupino, ki je bila vkljucena le v program fizioterapije
(2). Vendar se rezultati nekaterih raziskav o dolgoro¢nih ucinkih
SDR v dostopni literaturi razlikujejo. V sistemati¢nem pregledu
raziskav so Grunt in sodelavci (17) povzeli, da ima SDR dolgo-
ro¢en ucinek na telesne zgradbe in funkcije v okviru Mednarodne
klasifikacije funkcioniranja, zmanj$ane zmoznosti in zdravja
(MKF), pri ¢emer je bila stopnja dokazov Sibka do srednja. Ob
tem pa dokazov o dolgoro¢nem ucinku na ravni aktivnosti in
sodelovanja niso mogli potrditi (17). Tedroffova in sodelavci (18)
so v sistemati¢nem pregledu 199 raziskav o dolgotrajnem ucinku
po SDR zaklju¢ili, da rezultati 16 vkljuéenih raziskav o uéinkih
deset let po SDR ne potrjujejo izboljSanja funkcije, ki bi bilo
vedje kot pri obicajni terapiji in ortopedskem zdravljenju. Ocenili
so, da so imele vkljucene raziskave precej razlicne raziskovalne
protokole, vkljucili so razli¢ne klini¢ne spremenljivke, podatki
o dolgotrajnem spremljanju so bili pomanjkljivi. Tedroffova s




sodelavci je zakljucila, da so dokazi o dolgoro¢ni u¢inkovitosti
SDR nizke ravni in precej pristranski. Tezavo so videli tudi v
tem, da so avtorji ve¢ raziskav poroc¢ali o kasnejSih dodatnih
terapevtskih ukrepih za zmanjsanje spasti¢nosti, kljub temu da so
pri preiskovancih opravili SDR (18). V sistemati¢nem pregledu so
Novakova in sodelavci sicer povzeli, da SDR izboljsa kinematiko
hoje, vendar so ocenili, da je raven dokazov nizka (1).

Prvi otroci s CP v Sloveniji so bili zaradi spasti¢no zviSanega
miSi¢nega tonusa napoteni na SDR v letu 2013. V zacetnem
obdobju so bili napoteni v otrosko bolnisnico v St. Louisu v
Zdruzenih drzavah Amerike (ZDA), od leta 2018 pa je otroke
mogoce napotiti tudi v Univerzitetni klini¢ni center v Ljubljani.
Glede na to smo zeleli ugotoviti, ali so otroci s CP, ki so bili na
SDR napoteni v ZDA, nato pa vkljuéeni v program fizioterapije,
v obdobju dveh let napredovali na podroc¢ju gibanja. Zanimalo
nas je tudi, ali se njihov morebitni napredek pri zmoznostih gro-
bega gibanja razlikuje glede na izhodis¢no stopnjo sistema za
razvrscanje otrok s CP (The Gross Motor Function Classification
System, GMFCS (19)).

METODE

Preiskovanci

V raziskavo smo vkljucili podatke otrok s spasti¢no obliko CP,
ki so jim SDR opravili v otroski bolni$nici v St. Louisu v ZDA
od julija leta 2013 do decembra 2017 in so bili nato vkljuceni v
program rehabilitacije na Oddelku za (re)habilitacijo otrok Uni-
verzitetnega rehabilitacijskega instituta Republike Slovenije - Soc¢a
(URI - Soca).

Protokol dela

V retrospektivni raziskavi smo zbrali podatke o diagnozi, starosti,
spolu otrok, oceni grobih gibalnih zmoznosti in stopnji GMFCS
pred SDR, tri mesece, Sest, 12 in 24 mesecev po SDR. Ker pri
treh otrocih s CP po SDR, ki so bili vklju€eni v program rehabili-
tacije, ocenjevanja grobih zmoznosti gibanja zaradi nezmoznosti
otrokovega sodelovanja nismo mogli izvesti, smo te podatke
izkljucili iz nadaljnje analize.

Ocenjevalni instrumenti

Za otroke smo zbrali podatke o GMFCS stopnji. V primeru
nejasnosti pri podatku o stopnji GMFCS smo za otroke v doku-
mentaciji ponovno preverili opis zmoznosti gibanja in jim dodelili
ustrezno stopnjo GMFCS (soavtorica KGS). Za oceno grobih
gibalnih zmoznosti smo uporabili Test za oceno grobih gibalnih
zmoznosti (angl. Gross Motor Function Measure, GMFM) (20).
Test GMFM so v CanChild centru razvili prav za otroke s CP (20,
21). Uporabili so ga v Stevilnih raziskavah o u¢inku terapevtskih
programov na zmoznostih gibanja otrok s CP (22, 23), tudi za
oceno ucinkovitosti SDR (17, 18). GMFM vkljucuje 88 vescin
gibanja, ki so razdeljene na pet podlestvic: A — Lezanje, obracanje,
B - Sedenje, C - Plazenje in klecanje, D - Stojeci polozaj in E -
Hoja, tek, skakanje (20). Vsako od vesc¢in s pomocjo navodil v
priro¢niku za ocenjevanje ocenimo na 4-tockovni lestvici od 0 (ne
zacne) do 3 (zakljuci nalogo) (20). Visji skupni dosezek pomeni
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boljse zmoznosti grobega gibanja. Test ima dobre psihometriéne
lastnosti, je zanesljiv in obcutljiv na majhne spremembe (21, 24).

Pri ocenjevanju ucinka terapevtskega programa je pomembno
dolog¢iti tudi najmanj$o kliniéno pomembno razliko (angl. minimal
clinically important difference, MCID) (25). Oeffinger in sodelavci
so za test GMFM na podlagi ocen 387 otrok s CP, starih od Stiri do
18 let, v 1. do 3. stopnji GMFCS za podlestvici D in E izracunali
MCID za srednji in velik u¢inek. MCID za podlestvico D znasa za
1. stopnjo GMFCS 2,4 oz. 3,8 tocke, za 2. stopnjo 3,3 oz. 5,3 tocke
ter 1,5 oz. 2,4 tocke za 3. stopnjo. Za podlestvico E so te vrednosti
po vrsti: 4,5 oz. 6,5 tocke; 2,8 oz. 4,5 tocke; 1,8 oz. 3,0 tocke za
posamezne stopnje GMFCS (26). Korejski avtor Jooyeon Ko je s
sodelavci za otroke s CP pri testu GMFM izra¢unal MCID za tri
razli¢ne velikosti u¢inka (0,3 — majhno izboljsanje; 0,5 — srednje
izboljsanje; 0,8 — veliko izboljSanje) (27). IzboljSanje zmoznosti
gibanja po 4-tedenskem programu, ki je bil usmerjen v cilje glede
na rezultate ocene z GMFM, je bilo statisti¢no znacilno za vse
vkljucene otroke, razen za otroke, starejSe od 48 mesecev v 2. in
3. stopnji GMFCS (26). MCID je za otroke v 1. stopnji GMFCS,
mlajse od dveh let, znasala 4,52 toc¢ke za majhen ucinek, 7,53 za
srednje velik ucinek in 12,05 tocke za velik uéinek (26). Skoraj
identi¢ne vrednosti so nasli za otroke v 1. stopnji GMFCS v starosti
od 24 do 48 mesecev, medtem ko so bile vrednosti za otroke v 4.
stopnji GMFCS nekoliko nizje: 3,6 — 6,03 — 9,64 (27). O MCID
za otroke, starejSe od 48 mesecev, v ¢lanku niso porocali, so pa
verjetno precej manjse.

Terapevtski program po SDR

Zaradi omejene gibljivosti v kolenih in/ali sko¢nih sklepih so pri
28 od vkljuéenih 31 otrok opravili e podaljsavo misic fleksorjev
kolen in/ali miSice gastrocnemius. Po SDR in ortopedskem posegu
so bili otroci ze v ZDA vkljuceni v program fizioterapije, kjer so
zaceli s postopno vertikalizacijo, vajami za izboljSanje misi¢ne
moci in ohranjanje pasivnega obsega gibljivosti v sklepih spodnjih
udov. Ta program je potekal tri do $tiri tedne, nato so se otroci
vrnili v Slovenijo. Kasnejsi terapevtski program je potekal delno
na URI-Soca (ve¢ zaporednih veétedenskih strnjenih obravnav),
deloma pa v razvojni ambulanti, kjer je bil otrok sicer voden.
Nekateri od otrok so obiskovali Se fizioterapevtske obravnave
v zasebni praksi. Otroci so tudi v domacem okolju nadaljevali z
naucenimi vajami za raztezanje in krepitev misicne moci 4-5-krat
na teden. Priporo¢eno $tevilo terapij po SDR, glede na navodila,
ki so jih star$i dobili v ZDA, je bilo v prvih Sestih mesecih po
posegu §tiri do pet 60-minutnih obravnav tedensko, od 6. do 12.
meseca po SDR tri do §tiri, v drugem in tretjem letu po SDR dve
do stiri obravnave tedensko v fizioterapiji.

Fizioterapevtski program na URI Soca je bil prilagojen posame-
zniku in usmerjen v pridobivanje in izboljSanje funkcionalnih
aktivnosti, specificnih ves¢in gibanja, ucenje kakovostnih gibalnih
vzorcev, izbolj$anje nadzora drze, v pridobivanje selektivnih
gibov pri razli¢nih hitrostih in v razlicnih smereh, izboljSanje
koordinacije gibanja, obcutenja telesa ter ravnotezja. Del terapije
je bil namenjen izboljSanju misi¢ne moci, zlasti antigravitacijskih
misic, ter izbolj$anju vzdrzljivosti ter vecje mobilnosti in razte-
znosti mehkih tkiv. V terapiji smo zeleli vzpostaviti ali izboljsati
vzorec hoje.




Statisti¢na analiza podatkov

Za podatke o spolu, starosti, stopnji GMFCS in ocenah GMFM
smo najprej izracunali opisne statistike. Za analizo razlik med pov-
precnimi ocenami otrok v posamezni stopnji GMFCS in analizo
napredka po SDR na posameznih podlestvicah testa GMFM smo
naredili enosmerno ANOVA ter uporabili Tukeyev test kontrastov.
Za analizo napredka otrok po SDR glede na povpreéni skupni
dosezek smo uporabili parni test t. Mejo statisticne znacilnosti
smo postavili pri p<0,05. Pri analizi smo uporabili paket R studio
(R version 3.6.1) (28).

Rezultati

Znacilnosti vkljucenih otrok

V analizo smo od 35 otrok vkljucili podatke 31 otrok (16 deklic in
15 deckov), s povprecno starostjo 8,2 leti (min 2,6 let, max 16,3
leta), ko je bila opravljena SDR. Vsi otroci so bili operirani zaradi
spasti¢nosti v miSicah spodnjih udov, ki se je razvila kot eden
klini¢nih znakov cerebralne paralize. Vecina otrok, kar 26, je bilo
rojenih prezgodaj, pred 37. tednom gestacije, dva po dopolnjenem
37. tednu. Trije otroci so bili rojeni ob izraunanem terminu
poroda. Glede na klini¢no sliko je imelo 27 otrok dipareti¢no
obliko CP, dva hemipareticno obliko in dva tetrapareti¢no obliko.

Ocena funkcijskega stanja pred SDR

Zacetno oceno zmoznosti grobega gibanja s testom GMFM smo
opravili priblizno dva meseca pred SDR (Tabela 1). Glede na
zmoznosti grobega gibanja smo otroke razvrstili v stopnje GMFCS
(Tabela 1) ter za skupino otrok v posamezni stopnji izracunali
povpreéni dosezek za posamezne podlestvice in povpreéni skupni
dosezek pri testu GMFM. Najvecje razlike smo pricakovano nasli
pri podlestvicah »Plazenje in kleCanje« (C), »Stojeci polozaj«
(D) in »Hoja, tek, skakanje« (E) (Tabela 1). Enosmerna ANOVA
je pokazala statisticno znacilne razlike v povpre¢nem skupnem
dosezku GMFM med GMFCS stopnjami od 2 do 4 (p<0,001).
Pri Tukeyevem testu mnogoterih primerjav se je izkazalo, da se
med seboj statisticno znacilno razlikuje skupni dosezek GMFM
med skupinama otrok v stopnjah GMFCS 2 in 3 (p<0,0302) ter 2
in 4 (p<0,001). Med skupinama otrok v 3. in 4. stopnji GMFCS
je bila statisti¢na znacilnost med skupini dosezki GMFM mejna
(p=0,0925).
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Ocena funkcijskega stanja po SDR

Otroci so bili po SDR vkljuceni v program fizioterapije (vaje za
raztezanje in krepitev misi¢ne moci) ze v bolnisnici St. Louis, nato
pa po prihodu v Slovenijo sprejeti v strnjen program na Oddelku
za (re)habilitacijo otrok na URI Soca. Ob prvi oceni funkcijskih
sposobnosti, povpreéno 2,5 meseca po SDR, je imelo 10 otrok
slabsi skupni rezultat testa GMFM (povpre¢no 7,8 tock manj),
en otrok je dosegel enak rezultat, 15 otrok pa je ze doseglo boljsi
rezultat od izhodis¢nega (povprecno 8,8 tocke vec). V tem Casu
je bilo pet otrok neocenjenih, ker Se niso bili vkljuceni v program
rehabilitacije. Otroci so pri nas nadaljevali z nauenimi vajami
za raztezanje in krepitev misi¢ne moci 4-5-krat na teden ter bili
vkljuceni v terapevtski program za izboljSanje veséin gibanja in
motori¢ne kontrole gibanja.

Oceno s testom GMFM smo ponovili Sest mesecev po SDR.
Ocenjenih je bilo 30 otrok, od teh so imeli le Se trije nizji rezultat
kot pred SDR (3,7 toc¢ke manj). Ostali otroci (N=27) so dosegli
boljsi rezultat, povprecno za 14,8 tocke. Ob oceni 12 mesecev po
SDR je bil neocenjen le en otrok. Glede na izhodis¢no oceno so
otroci napredovali v povprecju za 15,9 tocke. Med temi je bilo
Sest otrok, ki so rezultat izbolj$ali za manj kot $tiri tocke. Ena od
teh je bila ponovno operirana zaradi bole€in v ledvenem predelu
hrbtenice. Ob operaciji je bila ugotovljena dehiscenca Siva na trdi
opni na mestu SDR. Pri dveh otrocih smo ob oceni zapisali, da je
bilo sodelovanje slabse. Ena deklica (stara sedem let) je dosegla
skoraj maksimalni dosezek pri testu GMFM. Ocena 18 mesecev
kasneje je pokazala Se dodaten napredek pri veliki vecini otrok
(neocenjenih je bilo pet; Ze prej omenjena deklica v GMFCS 1.
stopnji je dosegla manj kot stiri dodatne tocke). Otroci so pri testu
GMFM sicer dosegli povprecno 24,2 tocke vec kot ob izhodis¢nem
testiranju pred SDR.

Izboljsanje povprecja ocen s testom GMFM in dosezen delez
ocen pri posameznih podlestvicah sta predstavljena v Tabeli 2. V
povprecju so otroci glede na absolutne dosezke s testom GMFM
najbolj napredovali v prvih Sestih in 12 mesecih po SDR, manj pa
v naslednjem letu. Glede na povpre¢ne dosezke na posameznih
podlestvicah GMFM je videti, da so se pri otrocih po SDR v prvih
Sestih mesecih izboljsale vescine podlestvic A, B in C (obracanje
po vzdolzni osi, sedenje, plazenje in kle¢anje). Ves¢ine v stojecem
polozaju (podlestvica D) in vesc¢ine hoje (podlestvica E) so se

Tabela 1: Razvrstitev otrok s cerebralno paralizo v stopnje sistema za razvrscanje glede na grobe gibalne sposobnosti in povprecni skupni dosezki

GMFM pred SDR.

Table 1: Classification of children with cerebral palsy based on gross motor function and mean total scores of GMFM before SDR.

GMFCS St. otrok/ Povprecna Povprecni rezultati podlestvic GMFM / GMFM povprecni
stopnja / level No. of starost Mean GMFM subscale scores skupni rezultat /
children e e mean total score
age (years) A B ® D E

1 2 6,3 50,0 59,5 42,0 36,5 67,5 2555

2 6 9,6 49,7 59,2 40,8 27,2 44,0 2208

3 " 8,5 494 55,9 35,8 17,7 20,0 178,8

4 12 8/ 47,3 44,9 27,8 104 94 139,9

Legenda/Legend: SDR — selektivna dorzalna rizotomija/selective dorsal rhysotomy, N-Stevilo otrok/number of children, GMFM — Test za oceno grobih gibalnih zmoznosti/ The Gross Motor
Function Measure, A- Lezanje in obracanje po vzdolzni osi/ Lying and rolling, B — sedenje/Sitting, C - Plazenje in klecanje/ Crawling and kneeling, D - Stojeci polozaj/ Standing, E - Hoja,

tek, skakanje/ Walking, running and jumping




najbolj izboljSale v obdobju med 6. in 12. mesecem (Tabela 2).
Vendar pa je enosmerna ANOVA za primerjavo napredkov na
posameznih podlestvicah (od A do E) pokazala, da omenjene
razlike niso statisticno znacilne (p=0,107). Po drugi strani pa je
parni test t za primerjavo povprecnega skupnega dosezka vseh
otrok skupaj pri testu GMFM pokazal, da je napredek otrok po
SDR mejno statisticno znacilen (p=0,0762).

Glede na podatke o MCID, o katerih so poroc¢ali Oeffinger in
sodelavci (26), smo preverili e, koliko otrok v prvih treh stopnjah
GMECS je doseglo klini¢éno pomembne razlike dve leti po SDR
na podrocju stoje (podlestvica D) in na podro¢ju hoje, teka in
skakanja (podlestvica E). Od 14 ocenjenih otrok v teh stopnjah pri
podlestvici D pet otrok ni doseglo pomembnega napredka (eden
v 1. stopnji, dva v 2. in dva v 3. stopnji). Ostalih devet otrok je
precej preseglo mejo MCID za svojo stopnjo GMFCS. Se boljse
rezultate smo nasli pri 14 otrocih iz prvih treh stopenj GMFCS:
le en otrok ni dosegel meje za MCID, pri ostalih 13 je bil glede
na merilo za posamezno stopnjo GMFCS ucinek velik. Devet od
teh otrok je bilo v 3. stopnji GMFCS.

Izboljsanje grobih gibalnih zmoZnosti glede na GMFCS stopnjo
Rezultate ocenjevanja s testom GMFM smo analizirali tudi glede
na stopnjo GMFCS. Ugotovili smo, da so pri skupnem dosezku
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pri testu GMFM napredovali vsi otroci, vendar Se najmanj otroka
v L. stopnji GMFCS, ki sta Ze pred SDR dosegla visok delez vseh
moznih tock (Tabela 3). Otroci v II. stopnji so rezultat v povprecju
izboljsali za 10 %, kar jih je tudi priblizalo vsem moznim tockam
(t.i. ucinek stropa). Najbolj so napredovali otroci v III. stopnji
(12,1 %), manj pa otroci v IV. stopnji GMFCS (6,9 %), ki so ob
oceni dve leti po SDR dosegli le nekaj veé kot 60 % vseh moznih
tock. Analiza teh rezultatov z enosmerno ANOVA-o je pokazala,
da so razlike v napredku med posameznimi stopnjami GMFCS
(od 2. do 4.) statisticno znacilne (p<0,001). Pri testu mnogoterih
primerjav se je izkazalo, da se med seboj statisticno znacilno
razlikuje izboljSanje skupnega dosezka GMFM med skupinama v
2.in 4. stopnji GMFCS (<0,001). Med skupinama otrok v 2. in 3.
(p=0,0625) ter 3. in 4. stopnji GMFCS (p=0,0575) je statisti¢na
znacilnost mejna.

Preveriti smo zeleli tudi, ali je pri otrocih prislo do spremembe
GMFCS stopnje. Velika vecina otrok je ostala v isti stopnji GM-
FCS, pri Sestih pa je prislo do izboljsanja za eno stopnjo: dva
otroka iz 4. v 3. stopnjo, trije otroci iz 3. v 2., en otrok pa iz 2. v
1. stopnjo GMFCS. Vsi otroci, razen ene deklice, so bili starejsi
od Sest let, najstarejSa je bila stara 11,6 leta.

Tabela 2: Povprecje ocen grobih zmoznosti gibanja pred selektivno dorzalno rizotomijo ter Sest mesecev, 12 in 24 mesecev po njej.

Table 2: Mean scores of gross motor function before selective dorsal rhisotomy and at six, 12- and 24-months follow-up.

GMFM Povprecje ocen  Povprecje ocen 6 Povprecije ocen 12 Povprecje ocen 24 Maksimalni
Podlestvice/ pred SDR (%) mes po SDR (%) mes po SDR (%) mes po SDR (%) mozni rezultat
subscales
N=27 N=30 N=31 N=25

A 48,6 (95,4) 49,5 (971) 49,7 (97.,5) 49,7 (97.4) 5i

B 52,4 (87.4) 54,9 (91,8) 55,8 (93,0) 56,2 (93.4) 60

C 34,0 (81,0) 35,3 (84,0) 36,0 (85,8) 35,7 (84,5) 42

D 17,2 (45,2) 19,9 (511) 22,2 (56,9) 23,0(58/1) 39

E 231 (32,2) 25,2 (35,0) 29,3 (40,8) 304 (421) 72
Skupno 175,4 (68,2) 184,9 (71.4) 192,9 (74,4) 194,9 (75,3) 264

Legenda/Legend: SDR — selektivna dorzalna rizotomija/selective dorsal rhysotomy, N-stevilo otrok/number of children, GMFM — Test za oceno grobih gibalnih zmoznosti/ The Gross Motor
Function Measure, A- LeZanje in obracanje po vzdolzni osi/ Lying and rolling, B — sedenje/Sitting, C - Plazenje in klecanje/ Crawling and kneeling, D - Stojeci polozaj/ Standing, E - Hoja,

tek, skakanje/ Walking, running and jumping

Tabela 3: Povprecni skupni dosezek GMFM glede na GMFCS stopnjo pred selektivno dorzalno rizotomijo, 12 in 24 mesecev po njej.

Table 3: Mean scores of gross motor function based on GMFCS level before selective dorsal rhisotomy and at six, 12- and 24-months follow-up.

GMFCS stopnja St. otrok Povpreéna GMFM skupni povprecni rezultat (%)
starost (leta)
pred SDR 12 mes po SDR 24 mes po SDR
1 2 6.3 255,5 (96,9) 258,5 (98,0) 259,0 (98/1)
2 6 9,6 220,8 (84,8) 235,7 (91,2) 240,8 (95,0)
3 12 8,5 178.,8 (68,7) 196.,4 (76,4) 206,8 (80,8)
4 12 8.1 139,9 (54,7) 157,5 (61,8) 158,3 (61,6)

Legenda/ Legend: GMFCS — Sistem za razvricanje otrok s CP glede na zmoznosti grobega gibanja/ The Gross Motor Function Classification System,; SDR — selektivna dorzalna rizotomija/
selective dorsal rhisotomy; GMFM - test za oceno zmoznosti grobega gibanja/ Gross Motor Function Measure




Razprava

Zeleli smo torej ugotoviti, ali so otroci s CP, pri katerih je bila
opravljena SDR, nato pa so bili vkljuceni v program fizioterapije, v
dveletnem obdobju spremljanja izboljsali svoje zmoznosti grobega
gibanja.

Zacetna analiza povprecnih dosezkov otrok pri testu GMFM pred
SDR je potrdila, da so razlike v dosezkih med 2. do 4. stopnjo
GMFCS statisti¢no znacilne. Otrok v 1. stopnji je bilo za analizo
premalo, otrok v 5. stopnji v vzorcu ni bilo. Znacilne razlike so
skladne s pricakovanji, saj so avtorji GMFCS le-tega zastavili
prav na osnovi razlik v dosezkih otrok s CP pri testu GMFM
(19, 29, 30). Ob zbiranju klini¢nih podatkov smo nasli pet otrok,
kjer stopnja GMFCS ni bila natan¢no dolocena (npr. zapis 3. - 4.
stopnja). Te otroke smo razvrstili ponovno in jih v vseh primerih
uvrstili v vi§jo stopnjo GMFCS (ocenili smo, da imajo pri gibanju
vec tezav). Ob tem je morda v seznamu ostalih otrok Se kaksen,
ki ni razvr§¢en povsem ustrezno, vendar tega nismo preverjali,
ker je bila povprecna starost otrok 8,2 leta in smo menili, da je
podatek o stopnji GMFCS v dokumentaciji zanesljiv. To bi lahko
bil vzrok za to, da so razlike v skupnih dosezkih GMFM med 3. in
4. stopnjo GMFCS le mejno statisti¢no znaéilne. Avtorji GMFCS
sicer priporocajo, da se razvrstitev v posamezno stopnjo ponovno
preveri v starosti med drugim in cetrtim letom (31).

Sest vkljuéenih otrok je bilo mlajsih od pet let. Za njih bi glede
na krivulje razvoja (19, 30) tudi spontano $e lahko pricakovali
klini¢éno pomembno izbolj$anje zmoznosti gibanja. Od teh otrok
je bil en otrok uvrs€en v 1. stopnjo, en v 2., trije otroci v 3. in
en otrok v 4. stopnjo GMFCS. Glede na razprSenost po vseh
stopnjah GMFCS teh rezultatov nismo izkljucili iz nadaljnje
analize rezultatov vseh otrok. Pri teh otrocih je le v primeru ene
deklice v 2. stopnji GMFCS (starost 2,5 leta) prislo do izbolj$anja
stopnje GMFCS (napredovala je v 1. stopnjo). To je tudi sicer
starost, pri kateri stopnjo po GMFCS Ze lahko dolo¢imo (19, 30),
vendar avtorji lestvice priporo¢ajo, da razvrscanje ponovimo Se
enkrat do 4. leta (31), saj lahko pride do spremembe. Ostali otroci,
ki so bili mlajsi od pet let, so ostali v isti stopnji GMFCS, kar
tudi podpira odlocitev, da jih ne izklju¢imo iz analize rezultatov.

Analiza rezultatov GMFM v ¢asu spremljanja otrok po SDR
je pokazala, da je polovica vseh otrok ze dva do tri mesece po
SDR dosegla izboljSanje. Natan¢nejsa analiza otrok v prvih treh
stopnjah GMFCS je pokazala, da so Stirje otroci dosegli taksno
izboljsanje, da je bil uCinek SDR in zacetnega programa fiziote-
rapije glede na podatke o MCID (26) zelo velik. Po drugi strani
pa je kar ena tretjina otrok po SDR zmogla manj. Zanimivo je,
da je med otroki, pri katerih je prislo do poslabsanja, vec otrok z
boljsimi zmoznostmi gibanja (en otrok v 1. stopnji, Stirje otroci
v 2. stopnji, Stirje v 3. stopnji in dva v 4. stopnji), v primerjavi s
skupino otrok, v kateri je Ze dva meseca po SDR vidno izbolj$anje
(Sest otrok v 3. stopnji in devet otrok v 4. stopnji). K napredku
je gotovo prispevala redna fizioterapevtska vadba, ki je otroci
pred SDR niso bili delezni. Otroci, ki so imeli v splosnem boljse
zmoznosti gibanja, so najprej nazadovali, nato pa napredovali pri
vescinah stoje in hoje. Morda je to povezano s tem, da so te vescine
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zahtevnejSe in je za njih potrebna veéja mo¢ antigravitacijskih
misic ter vecja usklajenost gibanja, otroci pa za to potrebujejo
vec Casa. Naknadna analiza napredka glede na podatke o MCID
(26) je pri teh otrocih dala rezultate, ki le deloma potrjujejo to
razmisljanje. V 1. stopnji GMFCS dva otroka nista pomembno
napredovala ne na podrocju stoje in ne hoje (podlestvici D in E),
tretji pa je dosegel pomemben napredek na obeh podlestvicah Sele
Sest mesecev po SDR in ga do zadnje ocene Se povecal (21 tock
pomeni velik u¢inek terapevtskega programa). Otroci v 2. stopnji
na podrocju stoje niso pomembno napredovali (le pri enem je
bil glede na dosezek ugotovljen velik ucinek), medtem ko so na
podrocju hoje vsi trije ocenjeni (za dva ocene nimamo) dosegli
izboljsanje, ki potrjuje velik uc¢inek (meja znasa 4,5 tocke, otroci
pa so dosegli 38,5 oz. 5 tock).

Najbolj so napredovali otroci v 3. stopnji GMFCS (Tabela 3), kar
potrjuje tudi naknadna primerjava napredka posameznikov na
podlestvicah D in E z mejno MCID (26). Od devetih otrok le dva
nista dosegla meje za pomemben ucinek, pri ostalih je bil u¢inek
velik na podro&ju stoje. Se boljsi so bili rezultati na podro&ju
hoje, kjer je bil u¢inek glede na doseZeni rezultat pri vseh devetih
otrocih velik (meja je tri to¢ke). Znano je, da so otroci s CP v
tej starosti (povprecje osem let) sicer premalo telesno dejavni in
imajo poleg zmanjSane miSicne moci (32, 33) tudi pomembno
zmanjSano aerobno kapaciteto (34 - 36). Glede na to bi se lahko
vprasali, kolikSen delez je k izboljSanju prispevala SDR, koliko
pa kasnejsi intenzivni program fizioterapije.

O kratkoro¢nem u¢inku SDR so porocali v ve¢ Studijah, vendar
je raven dokazov omejena. Avtorji treh raziskav so porocali, da
so otroci ob oceni ve¢ mesecev po SDR in programu fizioterapije
dosegli boljse rezultate pri testu GMFM kot otroci, ki so bili
vkljuceni le v program fizioterapije (37 - 39). Engsberg in sode-
lavei (39) so rezultate 31 otrok s CP, ki so imeli SDR in program
fizioterapije, primerjali s skupino 37 otrok s CP, ki so imeli le
program fizioterapije, ter skupino 40 zdravih otrok. Otroke s CP
so ocenili osem in 20 mesecev po SDR. Dosezki pri testu GMFM
so se znacilno izboljsali v skupini otrok s SDR in fizioterapijo
v primerjavi s kontrolno skupino otrok s CP. Pred operacijo je
bila hitrost hoje v obeh skupinah otrok s CP nizja v primerjavi s
skupino otrok brez tezav. Hitrost hoje otrok s CP 20 mesecev po
SDR se je izenacila s hitrostjo skupine otrok brez tezav. Pri skupini
otrok po SDR in fizioterapiji se je statisti¢no znacilno izboljsala
tudi mo¢ plantarnih fleksorjev v primerjavi s skupino otrok, ki
so bili vkljuceni le v program fizioterapije (39).

Kljub temu, da smo nasli v povprec¢ju precej velike razlike v
povprecnem skupnem dosezku GMFM za vse otroke skupaj
(15,9 tocke po enem letu, 24,2 tocki po 18 mesecih), pa so bile
razlike zaradi velike variance rezultatov le mejno statisti¢no
znatilne. Se veé, napredek po posameznih podlestvicah GMFM
ni bil statisti¢no znacilen. Pri podlestvicah GMFM-A, B in C so
moznih dosezkov, kar pa ne velja za podlestvici za oceno vescin
v stojeCem polozaju (D) in podlestvici za oceno ves¢in pri hoji,
teku in skakanju (E) (Tabela 2). Tu so otroci v povprecju tudi
dve leti po SDR $e vedno dosegli le okrog polovice moznih tock.




Najvisji skupni dosezek pri testu GMFM sicer zmore zdrav petletni
otrok (20), kar kaze, da imajo otroci s CP, ki smo jih vkljuéili v
analizo, tudi po SDR $e vedno pomembne tezave na podrocju
gibanja. Podobno so ugotovili McLaughlin in sodelavci, ki niso
ugotovili statisti¢no znacilne razlike v dosezkih GMFM eno in
dve leti po SDR, pri ¢emer so spasticnost Se naprej ugotavljali
pri 90 % otrok (40). Glede na to, da smo v nasi skupini otrok
opazili zmanj$anje spasti¢nosti, se postavlja vprasanje, kaksen je
bil kirurski pristop, predvsem glede deleza prerezanih vlaken pri
SDR. Vec¢ avtorjev je namre¢ poroc¢alo o zmanj$anju spasti¢nosti
(36, 37), tudi deset in petnajst let po SDR (41).

Zanimalo nas je tudi, ali se morebitni napredek otrok pri zmo-
znostih grobega gibanja razlikuje glede na izhodis¢no stopnjo
GMFCS. Med otroki v posameznih stopnjah GMFCS smo pri
napredku nasli statisti¢cno pomembne razlike, pri cemer so najbolj
napredovali otroci v 3. stopnji, manj otroci v 2. in 4. stopnji,
najmanj pa otroka v 1. stopnji (Tabela 3). To je skladno z rezultati
Summersove s sodelavci (42), ki so dve leti po SDR ugotovili
izboljSane grobe zmoznosti gibanja in kakovost zivljenja pri
skupini 137 otrok s spasti¢no obliko CP (povprecna starost Sest let)
v stopnji 2 in 3. GMFCS. Dosezke pri testu GMFM so primerjali z
normativnimi centili za verzijo testa GMFM-66 (skrajSana verzija).
Ugotovili so, da so otroci po SDR in fizioterapiji na podrocju
grobega gibanja napredovali v vecji meri, kot bi pri¢akovali pri
otrocih s CP brez SDR. V primerjavi s percentilnimi vrednostmi
so ve¢je spremembe dosegli otroci v 3. stopnji GMFCS glede na
tiste v 2. stopnji (42).

Sest otrok je po SDR napredovalo tako, da smo jih dve leti kasneje
razvrstili v boljSo (nizjo) stopnjo GMFCS. Le ena deklica je
bila ob SDR mlajsa, stara dve leti in pol. Pri njej bi glede na
starost tudi spontano $e moralo priti do izbolj$anja dosezka pri
testu GMFM, ne pa nujno tudi do spremembe stopnje GMFCS
(30, 31). Ostalih pet otrok je bilo razvr$¢enih v 3. in 4. stopnjo,
za kateri je sicer znano, da se funkcijske zmoznosti gibanja po
sedmem letu starosti celo poslabsajo (30). To izboljsanje bi lahko
pripisali kombinaciji SDR in intenzivnega programa rehabilitacije
v obdobju po kirurskem zdravljenju spasti¢nosti. Rutinsko v
klini¢ni praksi sicer ne ocenjujemo kognitivnih zmoznosti otrok,
ki so kandidati za SDR, vendar ima teh Sest otrok gotovo dobre
zmoznosti, saj so vsi vkljuceni v redni Solski program. Menimo, da
tudi to v povezavi z motivacijo za delo lahko prispeva k ve¢jemu
izboljsanju funkcijskega stanja.

Ker smo v nasi raziskavi otroke spremljali krajSe obdobje, dol-
goro¢nega napredka ne moremo ovrednotiti (od SDR pri vecini
vkljucenih otrok Se ni preteklo dovolj ¢asa). Avtorji nekaj raziskav
porocajo tudi o dolgoro¢nih rezultatih spremljanja, pet do ve¢ kot
deset let po SDR, vendar so interpretacije razliéne. V raziskavi so
Ailon in sodelavci (43) ugotovili izbolj$anje dosezkov pri testu
GMFM pet let po SDR, nato pa so se v 2. in 3. skupini GMFCS
zmoznosti grobega gibanja po desetih letih poslabsale glede na
vmesno izboljSanje, a hkrati ostale boljse kot pred SDR. Porocali
so tudi, da so se zmoznosti gibanja pri otrocih v 4. in 5. stopnji
GMFCS po 10 letih zmanjsale pod raven pred SDR, vendar niso
porocali o morebitnem programu fizioterapije v tem obdobju (43).

Jemec Stukl, Majdi¢, Groleger Srien / letnik XIX, supl. 1 (2020)

Nordmarkova in sodelavci (44) so ocenili vpliv SDR do pet let
po SDR pri 35 osebah s spasti¢no obliko CP, ki so bile pred in po
posegu vkljucene v program fizioterapije. Avtorji so zakljuéili,
da pri otrocih s spasti¢no diparezo SDR skupaj s fizioterapijo
trajno zmanjsa spasticnost in zagotavlja funkcionalno izboljSanje
v obdobju vsaj petih let po SDR (44). Dudley in sodelavci so 57
preiskovancev spremljali 10 let po SDR (41). Preiskovanci iz 1.
in 2. stopnje GMFCS so imeli tudi deset let po SDR znatno boljse
zmoznosti gibanja glede na predoperativno oceno, medtem ko pri
preiskovancih v 4. stopnji sprememb niso ugotovili (41).

V pregledu in analizi 85 raziskav iz dvanajstih drzav so Park in
sodelavci zakljucili, da SDR in program fizioterapije izboljSata
hojo, funkcionalno neodvisnost in skrb zase pri otrocih s spasti¢éno
dipareti¢no obliko CP. Pri odraslih, ki so jih spremljali 20 do 28
let po SDR, so se zgodnja izboljSanja po SDR v otrostvu ohranila,
porocali pa so tudi o izboljsani kakovosti zivljenja. Izidi dolgo-
ro¢nega spremljanja po SDR pri osebah s spasti¢no tetraparezo
so bili zaradi majhnega Stevila preiskovancev nezanesljivi (45).
Po drugi strani pa smo nasli tudi raziskavi, v katerih Tedroffova
in sodelavci poro¢ajo o pomembnem poslabsanju dosezkov pri
testu GMFM deset in sedemnajst let po SDR glede na pridobljene
dosezke tri leta po SDR (18, 46). Glede na rezultate spremljanja
so zakljucili, da SDR v daljsem obdobju ne izboljSa zmoznosti
gibanja in ne prepreci nastanka kontraktur (46).

Pri interpretaciji funkcijskega izida otrok s CP po SDR mora-
mo upostevati naravno pot razvoja funkcije gibanja. Iz modela
GMFCS vemo, da 90 % otrok s CP doseze najboljSe zmoznosti
gibanja v starosti okrog pet let do sedem let. Kot smo Ze omenili,
otroci v 3. do 5. stopnji GMFCS po sedmem letu celo izgubijo
del zmoznosti gibanja (12, 47). Pri oceni zmoznosti gibanja in
napredku po SDR je torej potrebno upostevati tudi potencialno
poslabsanje. To so storili v dveh raziskavah, v katerih so dosezke
pri testu GMGM-66 primerjali z vrednostmi krivulj razvoja za
posamezno stopnjo GMFCS. Raziskava Josenbyove in sodelavcev
je pokazala izboljSanje vescin gibanja otrok s CP do 10 let po SDR
in fizioterapiji. Rezultati so bili boljsi glede na izhodisce in boljsi
ali enaki glede na vrednosti ze omenjenih krivulj razvoja (48).
Prav tako je raziskava Bolsterjeve in sodelavcev 10 let po SDR
pokazala boljSe rezultate glede na krivulje razvoja pri Sestih od
20 vkljucenih otrok (49). Pri nobenem od kirursko zdravljenih
otrok ni prislo do poslabsanja zmoznosti gibanja glede na krivuljo
razvoja (49).

SDR naj bi izboljsala splosno zmoznost gibanja in kakovost ziv-
ljenja s preprecevanjem zapletov zaradi spasticnosti. Spasti¢nost
le delno razlozi poslabsanje funkcije, ki jo opazamo z leti (1,
18). Za spasti¢nost se tradicionalno predpostavlja, da je glavni
problem za funkcionalne omejitve posameznika s CP (18), vendar
tega sistemati¢ni pregled raziskav ni potrdil (1). Pri CP naj bi
bila z izboljSanjem funkcije bolj povezana misi¢na moc (50), za
katero vemo, da je pomembno zmanjS$ana, sorazmerno s stopnjo
GMEFCS (31). To Se toliko bolj govori v prid programu redne
fizioterapevtske obravnave oseb po SDR. Ta omogoca ucenje bolj
ucéinkovitih vzorcev gibanja, hkrati pa tudi izboljSanje misi¢ne
moci. V kliniéni praksi pogosto vidimo, da se po SDR, ko se




zmanjsa spasticnost, razkrije Sibkost misic. Terapija naj bo usmer-
jena tudi v izbolj$anje motori¢ne kontrole, vklju¢no z zacenjanjem
giba, nadzorom izvedbe giba, hitrosti gibanja ter natan¢nosti (15),
izboljSanje aktivnosti, neodvisnosti v motori¢nih in funkcionalnih
spretnostih (48). Dobro koordinirano gibanje je pridobljeno pocasi
in povezano s povecanim obsegom fizioterapije (15).

Glede na razlike v napredku otok v nasi raziskavi bi veljalo
razmisliti o izdelavi modela, ki bi nam pomagal pri izbiri tistih
otrok s spasti¢no obliko CP, ki bi po SDR zagotovo lahko dobro
napredovali. Grunt in sodelavci so analizirali vkljucitvena merila
v 52 raziskavah (51). Ugotovili so, da so avtorji upostevali kar 16
razli¢nih podroc¢ij MKF, vec¢inoma pa raven spasti¢nosti (94 %),
druge nepravilnosti gibanja (62 %), misi¢no mo¢ (54 %), zmoz-
nosti grobega gibanja (27 %), starost (44 %), diagnozo (50 %),
raven motivacije (31 %), predhodno kirursko zdravljenje (21 %)
in moznost terapevtskega programa po SDR (31 %). Vendar so
avtorji pregleda zakljucili, da ve€ina vkljucitvenih meril ne temelji
na standardiziranih ocenjevalnih instrumentih (51).

Zakljucek

Analiza spremljanja otrok dve leti po selektivni dorzalni rizotomiji
in programu fizioterapije je pokazala, da so otroci na podrocju
zmoznosti grobega gibanja v splo§nem pomembno napredovali,
vendar je bil napredek med otroki precej razlicen. Kar nekaj otrok
je napredovalo tako, da so presegli mejo za klini¢no pomembno
razliko, spet drugi niso dosegli pomembnega napredka. V splo-
$nem so najbolj napredovali otroci v 3. stopnji GMFCS, pa tudi
sicer se je napredek med posameznimi stopnjami pomembno
razlikoval.
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