Streszczenie w jezyku polskim:

Zaburzenia budowy twarzy i ukltadu stomatognatycznego u dzieci ze Spektrum Alkoholowych
Zaburzen Plodu.

Wstep

Spektrum Plodowych Zaburzen Alkoholowych (Foetal Alcohol Syndrome Disorders, FASD)
to zlozony zespot wad rozwojowych spowodowanych prenatalng ekspozycja na alkohol. W
ostatnich latach istnieje tendencja wzrostu spozycia alkoholu wsréd kobiet, szczegdlnie w wieku od
18 do 29 lat, co moze prowadzi¢ do zwigkszenia liczby urodzen dzieci z FASD. Poniewaz jedng z
cech charakterystycznych zespotu wad rozwojowych FASD sg anomalie w budowie twarzoczaszki,
moze to skutkowa¢ zaburzeniami rozwojowymi w obrebie szczgki i zuchwy, a takze obecnos$cia
wad zgryzu o etiologii wyrostkowo-zebowej. W pismiennictwie Swiatowym jest niewiele badan
dotyczacych diagnostyki ortodontycznej u dzieci z FASD, za§ w pismiennictwie polskim nie
prowadzono do tej pory takich badan. Gléwnym powodem sa problemy ze zgromadzeniem
reprezentatywnych prob badawczych, poniewaz dzieci z FASD przebywaja w rodzinach
zastepczych 1 adopcyjnych oraz domach dziecka rozproszonych na terenie calego kraju. Dzieci z
FASD nie sa objete refundacja leczenia ortodontycznego w ramach NFZ jako odrgbna jednostka

chorobowa.

Celami badan bylo:

1. Ocena stanu zebow mlecznych i staltych oraz czasu ich wyrzynania.
2. Ocena czgstosci wystgpowania oraz typow wad zgryzu w zaleznosci od prenatalnej

ekspozycji na alkohol.

3. Ocena czgstosci wystepowania oraz typu wad zgryzu u dzieci i mtodziezy z potwierdzonym

Alkoholowym Zespotem Ptodowym (FAS).

4. Okreslenie korelacji wystepowania dysfunkcji i parafunkcji w odniesieniu do wystepujace;j

wady zgryzu.



Material i metody

W pierwszej pracy przeprowadzono przeglad pismiennictwa dotyczacy oceny stomatologicznej i
ortodontycznej u dzieci i mtodziezy ze Spektrum Plodowych Zaburzen Alkoholowych (Foetal
Alcohol Syndrome Disorders, FASD). Na podstawie analizy danych bibliometrycznych stwierdzono,
ze w piSmiennictwie istnieje niewiele publikacji dotyczacej tej tematyki i1 istnieje potrzeba
przeprowadzenia szczegdélowych badan uktadu stomatognatycznego wsrod dzieci i mlodziezy z
FASD. Kryteria wiaczenia do badania obejmowaly pisemng diagnozg potwierdzajaca wystgpowanie
Spektrum Alkoholowych Zaburzen Plodu tj. 4-cyfrowy kwestionariusz diagnostyczny z Seattle oraz
kwestionariusz kanadyjski z 2005 roku. Przed rozpoczeciem projektu badawczego uzyskano zgode
Komisji Bioetycznej Warszawskiego Uniwersytetu Medycznego nr KB/204/2016. Grupg badana
zebrano dzigki wykorzystaniu wszystkich dostepnych mozliwosci dotarcia do dzieci z diagnoza
FASD na terenie wojewodztwa pomorskiego, mazowieckiego, kujawsko-pomorskiego,
swigtokrzyskiego 1 $laskiego, ktorych ludno$¢ stanowi tacznie okoto 41% populacji polskiej.
Badani zostali podzieleni na 3 podgrupy: Alkoholowy Zespo6t Plodowy (Foetal Alcohol Syndrome,
FAS)(34 osoby), Czesciowy Alkoholowy Zespot Plodowy (Partial Fetal Alcohole Syndrom, PFAS)
(11os6b) 1 Zaburzenia Neurorozwojowe Spowodowane Alkoholem (Alcohol-Related
Neurodevelopmental Disorders, ARND)(22 osoby). U wszystkich badanych przeprowadzono
wywiad medyczny oraz stomatologiczny. Badanie kliniczne obejmowalo ocen¢ wystepowania
prochnicy i stanu higieny jamy ustnej, zaburzen w budowie szkliwa, wystepowania rozszczepu
wargi 1/lub podniebienia, obecnosci dysfunkcji 1 parafunkcji oraz obecnosci wad zgryzu. U dzieci
ponizej 6 roku zycia z duzym stopniem uposledzenia umystowego, u ktorych nie mozna byto
pobra¢ wyciskow do modeli diagnostycznych oceniono klase Bauma, obecnos¢ zgryzu otwartego
oraz wystgpowanie stloczen zgbow w badaniu klinicznym. U wszystkich dzieci wykonano
fotografie zewnatrz- 1 wewnatrzustne. U badanych powyzej 6 roku zycia wykonano modele
diagnostyczne na podstawie ktorych oceniano relacje zebowe w odniesieniu do 3 ptaszczyzn tj.
strzalkowej (klasa Angle’a, klasa klowa, nagryz poziomy), pionowej (nagryz pionowy) oraz
poprzecznej (obecno$¢ zgryzu krzyzowego lub przewieszonego oraz zgodno$¢ linii posrodkowej
migdzy gornym, a dolnym tukiem zebowym). Ponadto oceniano zaburzenia miejsca dla zebow
statych w gornym 1 dolnym tuku zgbowym oraz wskaznik ortodontycznych potrzeb leczniczych
(Index of Orthodontic Treatment Needs, IOTN)(cele 1 1 2). Wyniki badan poréwnano z dostgpnymi

wynikami monitoringu stanu jamy ustnej u dzieci w populacji polskiej. W kolejnym badaniu z



grupy badanej wyodrebniono podgrupe dzieci i mtodziezy u ktorych istniata mozliwos¢ wykonania
teleradiogramow bocznych czaszki, na podstawie ktoérych przeprowadzono analize¢
cefalometryczng. Wykorzystano 18 pomiaréw liniowych i katowych wykorzystujac do tego 19

punktow cefalometrycznych. Zdjgcia radiologiczne zostaty recznie zdigitalizowane przy uzyciu

programu komputerowego WebCeph Image™. Oceniano wielko$¢, ksztatt i relacje w obrebie
twarzoczaszki (15 pomiaréw) oraz profil tkanek migkkich (3 pomiary)(cel 3). Grupe kontrolng
stanowily dzieci i mtodziez z prawidlowym zgryzem (dopasowane pod wzgledem wieku i ptci do
grupy badanej) z bazy danych Zakladu Ortodoncji, Uniwersytetu w Goteborgu w Szwecji, u
ktorych wykonano telefadiogramy boczne glowy. W grupie kontrolnej przeprowadzono takg samg

analize cefalometryczng jak w grupie badane;.
Analiza statystyczna

Wyniki 18 pomiarow cefalometrycznych wykonanych u 35 dzieci 1 mlodziezy ze Spektrum
Alkoholowych Zaburzen Plodu poréwnano z wynikami analizy cefalometrycznej w grupie
kontrolnej. Réznice migdzy pomiarami (diftf = FASD — kontrola) analizowano jako glowny punkt
koncowy. Gléwny efekt zostat przetestowany przy uzyciu ougdlnionego modelu liniowego (GLM)
dla wielokrotnych pomiaréw zwigzanych z pficiag, wiekiem i typem FASD jako zmiennymi
przedmiotowymi. Zmienna wieku zostata skategoryzowana: wiek dla dwoch kategorii: 0: <=121 1:
>12. Zmienna typu FAS =zostala zakodowana jako 0: ARND, 1: FAS, 2: pFAS. Istotno$¢
statystyczng roznic dla poszczegdlnych pomiaréw zbadano testem t-studenta. Do opisu materiatu
wykorzystano standardowe narzedzia statystyki opisowej. Wszystkie analizy statystyczne

przeprowadzono przy uzyciu pakietu IBM SPSS Statistics 23.

Wyniki

1. Do badania wiaczono 67 dzieci 1 mtodziezy obojga pici, w tym 29 chtopcow 1 38 dziewczat,
w wieku 2-17 lat. U 34 badanych zdiagnozowano wystepowanie Alkoholowego Zespotu
Plodowego (FAS), Czesciowy Alkoholowy Zespot Ptodowy (pFAS) stwierdzono u 11, za$
Zaburzenia Neurorozwojowe Spowodowane Alkoholem (ARND) u 22 badanych.
Najczgsciej obserwowano wystepowanie zaburzen ze strony ukladu pokarmowego 1 alergii
pokarmowych. W grupie dzieci i mtodziezy z FAS i ARND stwierdzono zaburzenia napigcia

mig$niowego oraz choroby neurologiczne. W grupie badanej obserwowano zwigkszone



wystepowanie dysfunkcji i parafunkcji takich jak oddychanie ustami, ssanie kciuka oraz
obgryzanie paznokci. Opiekunowie ponad 1/3 dzieci zglaszali charakterystyczne
przechylanie glowy do tylu w trakcie snu. Wigkszo§¢ dzieci z FASD nie byta leczona
ortodontycznie w przesztos$ci. Rozszczepy nie byly zdiagnozowane u nikogo w grupie
badanej. U okoto potowy badanych stan higieny jamy ustnej byt dobry, za§ aktywng chorobe
préchnicowa stwierdzono u 53% badanych. U wiekszosci dzieci z FASD wystepowaty wady
klasy II (76%) oraz stwierdzono obecno$¢ zgryzow krzyzowych, poglebionego nagryzu
pionowego oraz niezgodno$¢ linii posrodkowej miedzy goérnym, a dolnym tukiem
zebowym. Stloczenia zgboéw dotyczyly polowy pacjentow z FASD. Wedtug wskaznika
IOTN wigkszo$¢ badanych wykazywata graniczna lub duza potrzebg leczenia

ortodontycznego. Istotng potrzebe leczenia odnotowano u dzieci z petnoobjawowym FAS.

W grupie badanej ze wzgledu na mozliwo$¢ wykonania teleradiogramu bocznego czaszki
wyodrebniono grupe 35 0sob obojga ptci (14 chtopcow i 21 dziewczat) w wieku od 7 do 18
lat. Badani zostali podzieleni na 3 podgrupy tj. FAS (21 osoby), PFAS (7 os6b) and ARND
(7 osob). Stwierdzono istotne statystycznie réznice dla wiekszosci pomiarow
cefalometrycznych migdzy grupa badana, a kontrolng (SNPog, SNB, ANPog, ANB, SN-
GoGn, ANS-PNS-GoGn, Gonial Angle, UI-ANS-PNS, L1-Go-Gn, L1-APog, Nagryz
Pionowy, Interincisal Angle, Nasolabial Angle, Upper lip-E-plane, Lower lip-E-plane), katy
SNPog i SNB byty istotnie mniejsze w grupie dzieci i mtodziezy z FASD, podczas gdy katy
ANPog i ANB byly zwickszone. U dzieci i mtodziezy FASD pozycja zuchwy byla bardziej
dotylna, zgby sieczne gorne i1 dolne byly bardziej wychylone, za$ kat migdzysieczny 1 kat
nosowo-wargowy byty zmniejszone. Nagryz pionowy byl zmniejszony w grupie badanej w
poréwnaniu z grupa kontrolna, za$ nagryz poziomy nie rdznil si¢ pomiedzy grupami. Nie
stwierdzono istotnego wplywu wieku pacjentdw, ptci i typu podgrupy FASD (FAS, pFAS,
ARND) na uzyskane réznice w pomiarach cefalometrycznych. Nie stwierdzono réwniez
istotnych réznic migdzy podgrupami FASD w odniesieniu do Zadnego z pomiaréw

cefalometrycznych.



Whioski:

1.

Stwierdzono znacznie wyzszy poziom prochnicy 1 wskaznika DMFT (wskaznik
intensywnosci prochnicy okreslajacy zapadalno$¢ na prochnice: decayed, missing and filled
teeth; polski skrot: PUWZ) oraz wysoki odsetek powierzchni zgbow pokrytych plytka
nazgbng u dzieci z FASD, natomiast w badaniu nie okre§lono czasu wyrzynania zebow

statych u dzieci i mtodziezy z FASD.

U dzieci ze Spektrum Alkoholowych Zaburzen Plodu stwierdzono czestsze wystgpowanie
wad zgryzu, szczegélnie wad dotylnych oraz zgryzow krzyzowych w odniesieniu do
populacji ogolnej. Dodatkowo poroéwnujac wystepowanie roéznych odchylen od normy
zgryzowej pomiedzy réoznymi postaciami FASD tj. FAS, PFAS i ARND nie wyodr¢bniono

wyraznych réznic pomiedzy grupami.

U dzieci 1 mtodziezy z FAS stwierdzono czestsze wystgpowanie wad zgryzu, szczegolnie
wad dotylnych oraz zgryzow krzyzowych w odniesieniu do populacji ogélnej. Dodatkowo
zaobserwowano znaczne nasilenie wystgpowania zaburzen zgryzowych u pacjentow z FAS

w poréwnaniu do catej badanej grupy FASD.

Stwierdzono zdecydowanie zwigkszone wystepowanie parafunkcji, szczeg6lnie oddychanie
przez usta oraz dysfunkcji gtoéwnie ssanie kciuka i1 obgryzanie paznokci, a tym samym

zwiekszone wystepowanie wad zgryzu.

Publikacja nr 1 wchodzaca w sklad cyklu rozprawy doktorskiej

Ludwikow K, Zadurska M, Czochrowska E. Ocena stomatologiczna i ortodontyczna dzieci i

miodziezy ze Spektrum Plodowych Zaburzen Alkoholowych (FASD) — przeglgd pismiennictwa.
Forum Ortod. 2021,17(3):237-244.

W pierwszej publikacji przeprowadzono przeglad pismiennictwa w celu oceny stanu zdrowia jamy

ustnej oraz wystepowania wad zgryzu i potrzeb leczenia ortodontycznego u dzieci z FASD.

Wykorzystano nastgpujace bazy danych takie jak PubMed, Scopus, Dentistry&Oral Sciences

Source, Polska Bibliografia Lekarska z wykorzystaniem stéw kluczowych FAS, Foetal Alcohol

Syndrome, facial abnormalities, prenatal alcohol exposure. Do analizy zakwalifikowano 35

publikacji z lat 1968-2020 w jezykach polskim i angielskim. Analizowano dane dotyczace



wystepowania prochnicy i stanu higieny jamy ustnej, zaburzen budowy szkliwa, wystgpowania
rozszczepu wargi i/lub podniebienia, dysfunkcji 1 parafunkcji oraz wystgpowania wad zgryzu. W
badaniach stwierdzono znacznie wyzszy poziom prochnicy i wskaznika DMFT (wskaznik
intensywnosci prochnicy okreslajacy zapadalno$¢ na prochnice; decayed, missing and filled teeth;
polski skrot: PUWZ) oraz wysoki odsetek powierzchni zebow pokrytych ptytkg nazebng u dzieci z
FASD, natomiast nie wykazano istotnych zmian w strukturze szkliwa. Ponadto wykazano brak
wspotzaleznosci wystgpowania FASD z rozszczepem wargi i/lub podniebienia migdzy matkami

spozywajacymi i niespozywajacymi alkohol w trakcie cigzy. U wigkszosci badanych obserwowano

wystepowanie parafunkcji 1 dysfunkcji, szczegolnie oddychanie przez usta, co moze mie¢ wplyw
na rozw0j wad zgryzu. Najczesciej obserwowano zgryzy krzyzowe oraz sttoczenia zgbow, a takze
wady dotylne. Uzyskane wyniki wskazujg na konieczno$¢ przeprowadzania wczesnej diagnostyki
screeningowej w kierunku stanu zdrowia jamy u dzieci z FASD, w tym obecnosci dysfunkcji i
parafunkcji w kontekscie profilaktyki wad zgryzu. Ponadto wskazywano na konieczno$¢ objecia tej

grupy wad rozwojowych instytucjonalng opieka stomatologiczng i ortodontyczna.

Publikacja nr 2 wchodzaca w sklad cyklu rozprawy doktorskiej

Ludwikow K, Zadurska M, Czochrowska E. Orthodontic evaluation of children and adolescents
with different types of Foetal Alcohol Syndrome Disorders. Orthod Craniofac Res. 2022
Nov;25(4):459-467.

Celem drugiej pracy byta ocena stanu ogdélnomedycznego oraz stanu jamy ustnej z uwzglgdnieniem
obecnosci wad zgryzu 1 potrzeb leczenia ortodontycznego u dzieci 1 mtodziezy z FASD. Do grupy
badawczej zakwalifikowano 67 os6b (29 chtopcow i1 38 dziewczat) w wieku od 2 do 17lat z
potwierdzong diagnoza FASD. Badani zostali podzieleni na 3 podgrupy, tj. Fetal Alcohole Syndrom
(FAS), Partial Fetal Alcohole Syndrom (PFAS) and Alcohol-Related Neurodevelopmental Disorders
(ARND). U wszystkich badanych przeprowadzono wywiad medyczny i1 stomatologiczny, badanie
kliniczne oraz fotografie wewnatrz- i zewnatrzustne. Ponadto u dzieci powyzej 6 roku zycia
wykonano modele ortodontyczne. Wybrane parametry pordwnano z wynikami monitoringu zdrowia
jamy ustnej przeprowadzonego w latach 2013-2015. Alergie pokarmowe, wady postawy, choroby
neurologiczne oraz zaburzone napig¢cie mi¢sniowe wystgpowaty u okoto jednej czwartej badanych.
Czgsto stwierdzano wystgpowanie parafunkcji, szczegoélnie oddychanie przez usta oraz dysfunkcji,

gtéwnie ssanie kciuka i obgryzanie paznokci. Stan higieny jamy ustnej byl oceniony jako dobry u



potowy badanych. Wérdd wad zgryzu u dzieci z FASD wystepowaty wady klasy II (53%), zgryzy
krzyzowe (28%), poglebiony nagryz pionowy (42%), niezgodno$¢ linii posrodkowej miedzy
gornym i dolnym tukiem zebowym (34%) oraz stloczenia zebdéw (40%). U jednego pacjenta
niezgodnos$¢ linii posrodkowej migdzy gérnym i dolnym tukiem zgbowym spowodowana byta
wystepowaniem zespotu SMMCI (Solitary Median Maxillary Incisor Syndrome). Nie stwierdzono
istotnych réznic pomiedzy rdéznymi typami FASD w odniesieniu do potrzeb leczenia
ortodontycznego, za§ w pordwnaniu z grupg kontrolng stwierdzono czestsze wystepowanie
umiarkowanej potrzeby leczenia ortodontycznego. Uzyskane wyniki wskazuja na koniecznos$¢
wczesnych badan w kierunku wystepowania dysfunkcji 1 parafunkcji oraz wad zgryzu u dzieci z
FASD w celu wdrozenia instytucjonalnych programow profilaktyki i leczenia ortodontycznego w

tej grupie.

Publikacja nr 3 wchodzaca w sklad cyklu rozprawy doktorskiej

Ludwikow K, Westerlund A, Nameer Al-Taai, Zadurska M, Czochrowska E. Cephalometric
evaluation of children and adolescents with Fetal Alcohol Syndrome Disorders: a comparison with

matched controls.

Celem trzeciej pracy byta analiza wynikow pomiaréw cefalometrycznych u dzieci powyzej 7 roku
zycia z potwierdzong diagnozg FASD oraz pordéwnanie ich z grupa kontrolng. U wszystkich
badanych wykonano telerentgenogramy boczne glowy na podstawie ktérych analizowano wyniki
18 pomiarow cefalometrycznych (5 liniowych i1 13 katowych). Do grupy badawczej
zakwalifikowano 35 osob w wieku 7-18 lat z potwierdzong diagnozg FASD (14 chlopcow i1 21
dziewczat). Badani zostali podzieleni na 3 podgrupy FASD tj. FAS, PFAS i ARND. Grupa
kontrolna zostala dobrana doktadnie pod wzgledem wieku, pici, dodatkowo nie byla leczona
ortodontycznie oraz nie posiadata diagnozy FASD. Stwierdzono réznice istotne statystycznie dla 15
z 18 (83%) pomiaréw cefalometrycznych: SNPog, SNB, AnPog, ANB, SN _ GoGn,
ANSPNS GoGn, Gonial, Ul _ANSPNS, L1 GoGn, L1APog, Overbite, InterIncisal, Nasolabial,
Up_lip_Eplane, Lo lip Eplane. Dzieci z FASD mialy bardziej dotylng pozycje zuchwy, bardziej
wychylone zgby sieczne gorne 1 dolne oraz bardziej doprzednig pozycje dolnych zebdw siecznych 1
warg w porownaniu z grupa kontrolng. Nie stwierdzono réznic w odniesieniu do plci, wieku ani
podgrupy FASD. Podsumowano, ze wczesna diagnostyka ortodontyczna powinna by¢ czgscia

interdyscyplinarnej opieki nad dzie¢mi z FASD.






