Streszczenie

Choroby rzadkie: analiza barier w dostepie do opieki medycznej
oraz potrzeb i oczekiwan polskich pacjentow i ich opiekunow

Choroby rzadkie wedle definicji przyjetej w Unii Europejskiej to ciezkie, czesto zagrazajgce zyciu,
schorzenia, ktére dotykaja nie wiecej niz 5 oséb na 10000, i ktérych leczenie wymaga szczegdlnych,
skoordynowanych wysitkow wielu specjalistéw. Choroby rzadkie majg zréznicowang etiologie i obraz
kliniczny, taczg je jednak trudnosci z postawieniem wtasciwego rozpoznania, dostepem do terapii, a
nawet informacji o chorobach. Ze wzgledu na ich ciezki, postepujacy przebieg wiele choréb rzadkich
taczy sie z niepetnosprawnoscia. Niewielka liczba specjalistdw zdolnych rozpoznaé chorobe i prowadzic¢
obcigzonych nig pacjentéw stanowi bariere w uzyskaniu adekwatnej opieki medycznej i wsparcia

spotecznego.
Cel pracy

Celem gtéwnym pracy jest analiza sytuacji chorych na choroby rzadkie i ich opiekunéw w systemie
ochrony zdrowia i zabezpieczenia spotecznego w Polsce. Przedmiotem badania byty doswiadczenia
pacjentow i ich opiekunédw zwigzane z uzyskaniem diagnozy, dostepem do leczenia i poziomem

wsparcia w codziennej egzystenc;ji.

Badanie obejmuje nastepujgce zagadnienia: zjawisko odysei diagnostycznej i trudnosci w uzyskaniu
rzadkimi i ich opiekunéw z publicznego systemu ochrony zdrowia oraz okreslenie obszaréw opieki
medycznej wymagajacych w opinii badanych najwiekszych zmian; zachowania i potrzeby informacyjne
pacjentéw z chorobami rzadkimi i ich opiekundw; wptyw choroby na zycie pacjenta i jego rodziny
(obcigzenie chorobg); problem wspdtwystepowania niepetnosprawnosci z chorobg rzadka, jak réwniez
trudnosci napotykanych przez chorych z chorobami rzadkimi w polskim systemie orzekania o

niepetnosprawnosci.
Metody

Do zebrania danych zastosowana zostata metoda ankiety internetowej oparta na autorskim

kwestionariuszu ankiety, opracowanym z uwzglednieniem literatury przedmiotu. Opracowane zostaty

dwa warianty kwestionariusza: jeden dla pacjentdw, drugi dla ich opiekunéw. Na wersje dla pacjentéw

sktada sie 25 pytan, ratemiast-a wersja dla opiekunéw zawiera dwa dodatkowe pytania dotyczace



liczby dzieci z chorobg rzadka, nad ktérymi sprawowana jest piecza, oraz ich wieku. Ankieta miata

charakter anonimowy i nie wigzata sie z przetwarzaniem danych osobowych.

Analizom poddano prawidtowo wypetnione ankiety zwrdcone przez 554 oséb. Na podstawie czestosci
wystepowania choréb wskazywanych przez respondentéw wyrdznionych zostato 7 wiekszych
jednostek chorobowych i grup choréb: Mukowiscydoza (N=68), Fenyloketonuria (N=39),
Neurofibromatoza (N=59), Zespot Prader-Willi (N=79), Dystrofie Miesniowe (N=52), Rdzeniowy Zanik
Miesni (N=24) oraz Miastenia Gravis (N=35). Pozostate choroby rzadkie, pojawiajgce sie z czestoscig od
1 do 7 razy, ze wzgledu na zbyt niska liczebnos¢, nie mogty by¢ analizowane indywidualnie. Dlatego tez
potgczone zostaty w zbiorczg kategorie okreslang w dalszej czesci raportu jako ,,inna choroba” (N=198)
badZ ,pozostate (mniejsze) jednostki chorobowe”, stanowigca kategorie referencyjng w analizach

wielozmiennowych.

Do analiz dwuzmiennowych wykorzystano wspoétczynnik korelacji Pearsona i test niezaleznosci chi-
kwadrat. Do analizy wielozmiennowej zmiennej czas do diagnozy (analiza przezycia) wykorzystano
model proporcjonalnego hazardu Coxa. W przypadku analizy wielozmiennowej zmiennej liczba btednie
postawionych diagnoz dla modelowania przyjeto model negatywnej regresji dwumianowej.
Analogicznie jak w przypadku modelu proporcjanego hazardu Coxa oszacowano trzy modele dla
wyrdznionych grup wiekowych oraz pacjentéw objetych przesiewem. Dla serii pytan tworzgcych trzy
indeksy: Indeks Obcigzenia Choroba, Indeks Braku Informacji, Indeks Waznosci Problemdw

przeprowadzona zostatfa analiza rzetelnosci przy zastosowaniu Alfy Cronbacha.

Charakterystyka badanej préby

W badanej prébie 359 oséb stanowili opiekunowie pacjentéw cierpigcych na choroby rzadkie (65%
préby), zas 195 - sami pacjenci (35% proby). Respondenci wskazali tgcznie 132 rézne jednostki
chorobowe. Wsrdd respondentéw przewazaty kobiety, ktére stanowity niemalze 86% ogdtu
odpowiadajgcych. Rozktady wieku w podziale na opiekundw oraz na pacjentéw istotnie sie rdznity.
Pacjentami w objetej badaniem prébie byty osoby niemalze w kazdym wieku, od noworodkéw po
osoby starsze. Grupe opiekunéw stanowity z definicji wytgcznie osoby doroste, wsréd ktérych

dominowaty osoby w wieku srednim.
Wyniki
Zjawisko odysei diagnostycznej

Do analizy zjawiska odysei diagnostycznej wybrano trzy zmienne zalezne: 1) czas, jaki uptynat od

pojawienia sie pierwszych objawdw choroby do jej wtasciwego rozpoznania mierzony w latach, 2) fakt



postawienia (lub nie) u pacjentdw rozpoznania innej choroby, przed postawieniem ostatecznego

rozpoznania (zmienna zerojedynkowa), 3) liczba btednie postawionych diagnoz.

W przypadku niespetna potowy pacjentéw objetych badaniem (49%) czas do rozpoznania ich choroby
nie przekroczyt jednego roku, a niecate 15% badanych wskazato, ze czas do rozpoznania nie przekroczyt
2 lat. Az 60% pacjentéw objetych badaniem (331 oséb) doswiadczyto btednego rozpoznania, przy czym

liczba nietrafionych diagnoz waha sie od 1 do 11.

Analizy wskazujg, ze wszystkie trzy zmienne opisujace odyseje diagnostyczng: czas do diagnozy, fakt
postawienia pacjentowi btednej diagnozy i liczba btednie postawionych diagnoz, sg silnie zwigzane z
wiekiem pacjentdw, jednak efekt ten wynika gtéwnie z sytuacji najmtodszych z nich. Opdznienie
diagnostyczne w badanej prébie zalezato od jednostki chorobowej. Najwieksza liczba btednie
postawionych diagnoz spotkata chorych na inne (mniejsze) jednostki chorobowe. Jak wynika z analizy,
nie ma prostej zaleznos$ci pomiedzy szybkoscig identyfikacji choroby a bezbtednoscig
postawienia rozpoznania w procesie diagnostycznym. Czas do rozpoznania choroby jest zréznicowany
ze wzgledu na wielkos¢ miejscowosci zamieszkania pacjentdw, chociaz dane nie wskazujg na istnienie
w tym wzgledzie liniowe] zaleznosci. Btedne diagnozy za$ najczedciej stawiane sg osobom

zamieszkujgcym miasta powyzej 500 tys. mieszkarncow.

Dostepnos¢ opieki medycznej i intensywnos¢ jej wykorzystania

Znaczna grupa pacjentéw korzysta z opieki kilku poradni. tacznie 63% pacjentéw korzysta z opieki
od 2 do 6 poradni specjalistycznych. Liczba poradni specjalistycznych, z jakich korzystajg pacjenci, zalezy
od ich wieku, przy czym zalezno$¢ ta jest nieliniowa. Liczba poradni, pod opieka ktdrych znajduje sie
pacjent nie rdzni sie w zaleznos$ci od miejsca zamieszkania pacjenta, natomiast miejsce zamieszkania
zwigzane jest z liczbg wizyt, odbywanych przez pacjentow w specjalistycznych placéwkach
medycznych. Wystepuje tez znaczne zrdznicowanie liczby wizyt w poradniach w zaleznosci od

wielkosci miejscowosci zamieszkania pacjenta. Omawiane powyzej zmienne sg ze sobg skorelowane.
Zaopatrzenie potrzeb medycznych przez publiczny system ochrony zdrowia

Wiekszos$¢ pacjentow deklaruje, ze publiczny system opieki zdrowotnej nie odpowiada naich potrzeby
(tacznie 59%). Wraz z wiekiem maleje zadowolenie pacjentdow ze sposobu dziatania systemu
publicznej opieki zdrowotnej w Polsce. Zdaniem respondentéw najpilniejszych zmian wymaga
poprawa dostepu do lekarzy specjalistéw, terapii oraz podniesienie poziomu wiedzy o chorobach
rzadkich wsréd personelu medycznego w ogéle. Starsi respondenci zwracali uwage na brak opieki

dtugoterminowe;.



Niepetnosprawnos¢ i orzekanie o niepetnosprawnosci

W badanej prébie 476 pacjentéw posiada orzeczenie o niepetnosprawnosci (86% ogétu préby). Wiek
respondentéw oraz wielko$¢ miejscowosci zamieszkania nie réznicujg respondentéw pod wzgledem
faktu posiadania orzeczenia o niepetnosprawnosci (wykresy 33 i 34). Znaczna grupa respondentéw

twierdzi, ze napotkata problemy z uzyskaniem orzeczenia o niepetnosprawnosci (68%).
Potrzeby i zachowania informacyjne

Dla respondentéw najcenniejszym zrédtem informacji sg kontakty osobiste oraz lekarze specjalisci
— odpowiednio 31% oraz 30% respondentéw wskazato te Zrddta informacji jako najwazniejsze. Z
kolei Internet oraz media spotecznosciowe — a wiec zrddta informacji, ktdre zdobyty najwiecej sposrod
ogbtu wskazan (odpowiednio 24% i 22%) sg uznawane jako kluczowe znacznie rzadziej (przez
odpowiednio 14% i 17% respondentow). Wyniki badania wskazujg, ze respondenci odczuwaja
niedostatek informacji o wszystkich badanych aspektach choroby i leczenia. W najwiekszym stopniu
dotyczy jednak dwdch tematéw — wiedzy o skutecznosci terapii oraz sposobdw leczenia choroby (86%

oraz 80% wskazan).
Obcigzenie choroba

Najmocniej odczuwalnym problemem jest zbyt mata liczba lekarzy, ktérzy znajg sie na chorobie oraz
zbyt mata wiedza o chorobie wsrdd lekarzy i personelu medycznego — obydwie kwestie za wazne lub
bardzo wazne uznato 97% respondentdw, jednak wszystkie badane obszary miaty dla respondentéw

duzg wage.
Zawodowe koszty choroby i jej wptyw na sytuacje finansowg rodziny

Ogodtem 455 osdb, czyli 82% badanych, poniosto zawodowe koszty zwigzane z wystgpieniem choroby
rzadkiej u cztonka rodziny. Choroba najcze$ciej wymuszata statg rezygnacje z wykonywania pracy
zarobkowej (56% respondentéw). Respondenci mieszkajgcy na wsi, najczesciej deklarujg statg
rezygnacje z pracy zarobkowej kogo$ z rodziny spowodowang chorobg, natomiast sytuacja, gdy z
powodu choroby kto$ zmienia miejsce pracy lub zawdd czesciej zachodzi w przypadku osdb
zamieszkujgcych wielkie miasta. 84 % respondentdow deklaruje znaczne pogorszenie sie sytuacji
finansowej rodziny. Nieco ponad potowa respondentéw biorgcych udziat w badaniu korzysta ze zbidrek
publicznych lub/i zbiera pienigdze w ramach tzw. ,1%”. Z tego rodzaju wsparcia mtodsi pacjenci

korzystajg czesciej niz starsi.

Trudnosci w Zyciu osobistym i zawodowym spowodowane choroba



Najwieksza grupa respondentéw deklaruje, ze istotnym problemem jest to, ze z powodu choroby
trudno jest znalez¢ kogos, kto mdgtby zaopiekowac sie dzieckiem w zastepstwie respondenta (71%
0s0b jest tego zdania). Respondenci czesto twierdzg, ze chore dzieci w zwigzku z chorobg doswiadczajg
trudnosci w szkole (63% badanych). Niebanalny odsetek respondentéw (41%) twierdzi, ze z powodu
choroby chciato sie przeprowadzi¢ oraz 7ze z powodu choroby (dziecka) kto$ z najblizszej rodziny

doswiadczat trudnosci w pracy (42%).
Korelacje pomiedzy indeksami

Przeprowadzona analiza korelacji miedzy poszczegélnymi indeksami wskazuje na umiarkowanie silne
zwigzki miedzy poszczegdlnymi indeksami. Indeks Obcigzenia Chorobg skorelowany jest z Indeksem
Waznosci Probleméw na poziomie 0,35 oraz z Indeksem Braku Informacji na poziomie 0,38. Z kolei

Indeks Braku Informacji koreluje z Indeksem Waznosci Problemoéw na poziome 0,43.

Dyskusja

W prezentowanej tu analizie niespetna potowa pacjentdw objetych badaniem (49%) miescita sie w
zdefiniowanym przez Miedzynarodowe Konsorcjum Badan nad Chorobami Rzadkimi (IRDiRC) rocznie
oknie wystarczajaco szybkiej diagnozy, gdyz otrzymata rozpoznanie w czasie nie przekraczajagcym
jednego roku). Obrazuje to skale potrzeb w zakresie poprawy diagnostyki choréb rzadkich w Polsce.
Jednym z narzedzi zapewniajgcych szybka diagnoze i wdrozenie wtasciwego leczenia w odpowiednim

czasie sg ukierunkowane na wybrane choroby rzadkie populacyjne badania przesiewowe noworodkdw.

Wyniki przeprowadzonych w niniejszej rozprawie analiz wskazujg na zréznicowanie doswiadczen na
drodze do uzyskania diagnozy w zaleznosci od choroby pacjenta. Czes¢ z obserwowanych efektow jest
oczywista, np. objecie danej jednostki chorobowej przesiewem skutkuje poprawg jej wykrywalnosci.
Inne wskazujg na interakcje obrazu klinicznego i organizacji ochrony zdrowia jako czynnikéw
ksztattujgcych droge do diagnozy. Mozna przypuszczaé, ze dostepnosé leczenia zwieksza ,widocznosé”
choroby i moze sktania¢ neonatologdéw oraz pediatréw do szybszego kierowania pacjentéw na

konsultacje genetyczne.

Jak pokazujg wyniki badania, szybkosé wykrycia choroby nie zawsze jest silnie zwigzana z mozliwoscig
postawienia bezbtednej diagnozy. Przeprowadzone w niniejszej pracy analizy sktaniaja, by zrewidowad
przyjmowane w literaturze dotyczacej chordb rzadkich zatozenie, zgodnie z ktérym liczba btednych
diagnoz jest wskaznikiem odysei diagnostycznej. Takie wnioski mogg by¢ uprawnione woéwczas, gdy

liczne btedne rozpoznania towarzysza dtugiemu czasowi do rozpoznania. Duza liczba btednych diagnoz



moze jednak réwnie dobrze by¢ wskaznikiem intensywnosci procesu weryfikacji diagnozy, w

szczegdlnosci gdy kolejne rozpoznania sg skumulowane w relatywnie kréotkim czasie.

Wszystkie trzy zmienne opisujgce odyseje diagnostyczng: czas do diagnozy, fakt postawienia btednego
rozpoznania oraz liczba btednych diagnoz, o ktérych poinformowany zostat chory lub jego opiekun sg
silnie zwigzane z wiekiem pacjentéw. Efekt szybkiej, poprawnej diagnozy z najmtodszej grupie wiekowej moze
wynikaé zaréwno z poprawy mozliwosci i dostepnosci badan diagnostycznych, jak i z faktu, ze dla najmtodszych
pacjentéw mineto za mato czasu aby diagnoza okazata sie nietrafna — przynajmniej dla czesci z nich. Bardzo

prawdopodobne jest naktadanie sie obu zjawisk.

Wiele choréb rzadkich ma charakter wielouktadowy i postepujacy, co przektada sie na ztozone
potrzeby medyczne. W $wietle tych informacji nie zaskakuje, ze w badanej grupie wiekszos¢ pacjentow
zarejestrowanych jest w kilku poradni specjalistycznych: tacznie 63% korzysta z opieki od 2 do 6 poradni
specjalistycznych. To, ze pacjenci powyzej 16 roku zycia wedle deklaracji znajdujg sie pod opieka
najmniejszej liczby poradni ($Srednio 3,1), moze wynika¢ z trudnosci w dostepie do opieki medycznej

dla oséb dorostych z chorobami rzadkimi.

Miarg pozwalajgcg okresli¢ poziom spetnienia oczekiwan pacjentéw wobec opieki medycznej jest
poziom ich satysfakcji. 59% respondentéw deklaruje, ze publiczny system opieki zdrowotnej nie
odpowiada na potrzeby ich lub ich dzieci w zakresie opieki medycznej. Zadowolenie pacjentéw ze
sposobu dziatania systemu publicznej opieki zdrowotnej maleje jednak wraz z wiekiem. Wyniki te
wydajg sie spdjne z omowionymi wczesniej rezultatami dotyczacymi intensywnosci opieki i ich
interpretacjg. Starsi pacjenci nie mogg liczy¢é na réwnie intensywng opieke, co mtodsi, cho¢ w

przypadku wielu z nich musi mie¢ miejsce pogorszenie stanu zdrowia w zwigzku z postepem choroby.

Respondenci w niniejszym badaniu takze deklarowali wysoka aktywnos$é w sieci w poszukiwaniu
informacji o chorobie. Pacjenci i ich opiekunowie wydajg sie zarazem swiadomi ograniczen informacji
znajdowanych w Internecie. Cho¢ zasoby sieciowe sg najczesciej uzywanym zrédtem informacji, to
jednak dla respondentéw najcenniejszym zrédtem wiedzy sg kontakty osobiste zinnymichorymi oraz

lekarze specjalisci.

Wyniki prezentowanego w tej dysertacji badania wskazujg na duzg wage problemoéw doswiadczanych
przez respondentdw z uzyskaniem opieki i witasciwego wsparcia w systemie ochrony zdrowia,
zabezpieczenia spotecznego i edukacji. Najbardziej dotkliwym problemem jest zbyt mata liczba lekarzy,
ktorzy znajg sie na chorobie oraz zbyt mata wiedza o chorobie wsréd lekarzy, a takze obcigzenia
zwigzane z sama logistykg organizacji leczenia po stronie pacjenta i rodziny (91%) i niedostateczng

wymiang informacji pomiedzy lekarzami (90%), wynikajace ze stabej koordynacje ze strony systemu



ochrony zdrowia. Znaczna grupa respondentéw twierdzi, ze problem z uzyskaniem orzeczenia o
niepetnosprawnosci byt dla niz bardzo wazny (47%) lub wazny (21%). Zarazem zdecydowana wiekszos$¢

respondentéw posiada orzeczenie o niepetnosprawnosci (86%).

Tak duze obcigzenie organizacjg leczenia oraz szerzeniem informacji na temat choroby, pogtebione
trudnosciami ze strony systemu oswiaty (wskazato na nie niespetna 80% respondentéw!) oraz
niedostatecznym wsparciem psychologicznym dla chorych i ich rodzin (81%) musi przektadaé sie na
funkcjonowanie spoteczne i zawodowe. W rzeczy samej, 455 respondentéw zadeklarowato, ze choroba
ich samych lub dziecka wptyneta na ich aktywnosé zawodowa: az 82% badanych poniosto koszty w tym
obszarze. Pojawieniu sie choroby rzadkiej w rodzinie najczesciej towarzyszg trudnosci finansowe; az
84% respondentdow deklaruje pogorszenie lub znaczne pogorszenie sie sytuacji finansowej
gospodarstwa domowego w zwigzku z chorobg rzadka ktéregos z jej cztonkdw, zarazem 90%
odpowiadajgcych na ankiete wskazato na trudnosci z uzyskaniem pomocy finansowej i materialnej

zwigzanej z kosztami zycia i leczenia jako na powazny problem.

Whioski

1. Zmniejszenie skali opdznienia diagnostycznego w chorobach rzadkich, ktére w badaniu
wykazato istotng skale, powinno by¢ priorytetem polityki zdrowotne;j.

2. Pierwszg barierg w uzyskaniu poprawnej diagnozy jest niewiedza, dlatego podstawowg
kwestig jest wzmocnienie istniejgcych, czasem nieformalnych osrodkéw eksperckich, a w razie
potrzeby powotanie nowych.

3. Szybkos¢ wykrycia choroby nie zawsze jest silnie zwigzana z matg liczbg btednych rozpoznan
czy z bezbtedng pierwsza diagnoza.

4. Nalezy zrewidowa¢ przyjmowane czesto w literaturze dotyczacej chordb rzadkich zatozenie,
zgodnie z ktérym sama liczba btednych diagnoz jest wskaznikiem odysei diagnostyczne;j.

5. Duza liczba btednych diagnoz moze by¢ wrecz wskaznikiem intensywnosci procesu weryfikacji
diagnozy, gdy kolejne rozpoznania sg skumulowane w krétkim czasie.

6. W przypadku rzadszych chordb niska intensywnos¢ poszukiwania rozpoznania moze sprawic,
ze diagnozowane sg bezbtednie na pdzniejszych etapach choroby, gdy dochodzi do petnego
rozwiniecia obrazu klinicznego, co nie jest zjawiskiem pozadanym.

7. Brak ostatecznej weryfikacji rozpoznania moze tez by¢ sygnatem niskiej dostepnosci opcji

diagnostycznych w okreslonym systemie ochrony zdrowia; wéwczas podejrzenie choroby nie
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jest szybko weryfikowane, a czas oczekiwania na diagnoze wynika z uwarunkowan
systemowych.

Intensywnos¢ opieki medycznej nad pacjentem z chorobg rzadky spada z wiekiem, dlatego
konieczne jest wdrozenie programow przekazywania pacjenta z opieki pediatrycznej do
internistyczne;.

Pacjenci z chorobami rzadkimi napotykajg bardzo czesto trudnosci z uzyskaniem orzeczenia o
niepetnosprawnosci, konieczne jest wiec wprowadzenie szkolen dla lekarzy orzecznikéw
pracujgcych w systemie zabezpieczenia spotecznego w zakresie chordb rzadkich.

Niedostatek informacji jest mocno odczuwany przez pacjentéw i ich bliskich w wielu
obszarach: od informacji stricte medycznych, po zwigzane z samoopiekg i wiedzg o
funkcjonowaniu systemu zabezpieczenia spotecznego.

Pacjenci z chorobami rzadkimi oraz ich bliscy intensywnie uzywajg zasobéw internetowych i
kanatéw komunikacji online, tworzac spotecznosci oferujgce wzajemne wsparcie w sieci; ten
fenomen powinien zosta¢ wykorzystany przez strone publiczng do wzmocnienia umiejetnosci
samoopieki u pacjentéw i opieki nieformalnej oraz wsparcia chorych przez osoby bliskie.
Dzieci z chorobami rzadkimi doswiadczajg trudnosci zwigzanych z chorobg w systemie
edukacji, co wskazuje na potrzebe szkolen dla pracownikéw Poradni Psychologiczno-
Pedagogicznych i samych palcéwek, do ktérych trafiajg uczniowie.

Pojawienie sie choroby rzadkiej u cztonka rodziny ma donioste konsekwencje zawodowe,
wymuszajac bardzo czesto rezygnacje z pracy zarobkowej, zmiane pracy lub zmiane zawodu
przez opiekuna, a w przypadku pacjentéw dorostych —samego chorego.

Trwate opuszczenie rynku pracy najbardziej zagraza mieszkaricom wsi; w przypadku wptywu
choroby rzadkiej na aktywnos¢ zawodowa pacjentédw i opiekundw mozemy mieé do czynienia
nieréwnosciami ze wzgledu na miejsce zamieszkania.

Rodziny doswiadczajg trudnosci wewnetrznych z powodu choroby oraz ograniczajg kontakty
zewnetrzne z dalszg rodzing, co wskazuje na to, ze w przypadku choroby rzadkiej nie dziataja
tradycyjne mechanizmy wsparcia ze strony najblizszych.

Wiele rodzin w zwigzku z rozpoznaniem choroby rzadkiej u jednego z jej cztonkéw
doswiadczac tez moze izolacji spotecznej, na co wskazuje powszechne wsrdd respondentéw

(60%) ograniczenie kontaktow z przyjaciétmi.



