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1. Wstep

Stuch jest jednym z pieciu zmystow cztowieka pelnigcym istotng rolg w rozwoju
dziecka, a szczegdlnie w rozwoju mowy. Ma kluczowe znaczenie dla rozwoju mowy i jezyka,
komunikacji i uczenia si¢. Dzieci majace trudnosci ze styszeniem, z powodu utraty stuchu lub
problemoéw z przetwarzaniem stuchowym, zagrozone sg wystgpieniem opdznienia rozwoju
psychospotecznego. Im wczesniej w zyciu dziecka wystapi ubytek shuchu, tym skutki sg
powazniejsze dla jego rozwoju. Podobnie, im wczesniej problem zostanie zidentyfikowany i
zdiagnozowany, i im wcze$niej podejmie si¢ wlasciwe postgpowanie tym skutki wystgpienia
ubytku stuchu beda mniejsze. Amerykanskie Stowarzyszenie Logopeddow-Audiologdéw
(American Speech-Language-Hearing Association, ASHA) [1] wyrdznia cztery konsekwencje
ubytku stuchu:

e opdznienie w rozwoju czynnych i biernych umiejetnosci komunikacyjnych (mowa i
jezyk),

o deficyt jezykowy, ktory przyczynia si¢ do powstawania probleméw w nauce
skutkujacych gorszymi osiggnieciami,

e trudnosci w komunikacji, ktoére czegsto prowadza do ograniczenia kontaktow
towarzyskich, izolacji i niskiej samooceny,

e trudnosci w komunikacji i zdobyciu wyksztalcenia, ktore moga mie¢ wpltyw na wybory

zawodowe.
1.1. Zaburzenia stuchu

Pierwsza klasyfikacja uszkodzenia shichu zostala opracowana przez Swiatowa
Organizacje Zdrowia (World Health Organization, WHO) w 1986 roku. Byta ona oparta na
rekomendacjach ekspertoéw. Wyrdzniono wtedy 4 stopnie uszkodzenia stuchu: stopien 0 — brak
uszkodzenia stuchu (<25 dB); stopien 1 — lekkie uszkodzenie stuchu (26-40 dB); stopien 2 —
umiarkowane uszkodzenie stuchu (41-60 dB); stopien 3 — cigzkie uszkodzenie stuchu (61-80
dB); stopien 4 — glebokie uszkodzenie stuchu (=81 dB). [2] Od tego czasu klasyfikacja ubytku
stuchu byta wielokrotnie modyfikowana. W 2008 roku Grupa Ekspertow ds. Ubytku Stuchu
pracujaca w ramach projektu Global Burden of Disease dokonata przegladu klasyfikacji WHO
uposledzenia stuchu w potaczeniu z innymi danymi, w tymi danymi z literatury, opracowujac
nowg klasyfikacje uszkodzenia stuchu. W nowej klasyfikacji obnizono punkt odcigcia dla
poziomu wyznaczajacego norme¢. Wprowadzono takze osobng kategori¢ dla jednostronnego

ubytku stuchu zgodnie z obszerng literatura dotyczaca funkcjonalnego, edukacyjnego,



psychologicznego i1 spotecznego wptywu tego typu ubytku stuchu we wszystkich grupach

wiekowych. [2, 3] Tabela 1 przedstawia obowigzujaca obecnie klasyfikacje uszkodzenia

stuchu.

Tabela 1. Klasyfikacja uszkodzenia stuchu wg. Grupy Ekspertow ds. Ubytku Stuchu pracujaca
w ramach projektu Global Burden of Disease [3]

Kategoria Audiometria — | Styszenie w cichym | Styszenie w
wynik dla ucha | otoczeniu hatasliwym otoczeniu
lepiej styszacego

Norma -10,0do 4,9dB Doskonate styszenie | Brak problemow w

(Normal hearing) 5,0do 19,9 komunikacji

Dobre styszenie Rzadkie trudnosci z
podazaniem/wzigciem
udzialu w rozmowie

Lekki stopien ubytku | 20,0 do 34,9 dB Nie ma probleméw | Moze mie¢ trudnosci

stuchu ze shlyszeniem tego, | z podazaniem/

(Mild hearing loss) o si¢ mowi wzigciem udzialu w

rozmowie

Umiarkowany 35,0do 49,9dB Moze mie¢ trudnosci | Ma  trudno$ci  ze

stopien ubytku ze styszeniem | slyszeniem i braniem

stuchu  (Moderate normalnego gtosu udziatu w rozmowie
hearing loss)

Umiarkowanie 50,0 do 64,9 dB Styszy gltosng mowe | Ma duze trudnosci ze

cigezki stopien styszeniem 1 braniem

ubytku stuchu udziatu w rozmowie

(Moderately severe

hearing loss)

Ciezki ubytek stuchu | 65,0 do 79,9 dB Styszy glosng mowe | Ma  bardzo  duze

(Severe hearing loss) kierowang trudnosci ze

bezposrednio do | styszeniem 1
ucha uczestniczeniem w

rozmowie




stuchu (Complete or
total hearing loss)

styszy mowy ani

glo$nych dzwigkow

Gleboki ubytek | 80,0 do 94,9 dB Ma bardzo | Nie styszy zadnej
stuchu  (Profound utrudnione styszenie | mowy

hearing loss)

Calkowita utrata | 95,0 dB lub powyzej | Gleboko ghluchy, nie | Nie styszy Zadnej

mowy ani dzwigku

Jednostronny ubytek
stuchu (Unilateral)

<20,0 dB poziom
styszenia w lepszym
uchu, 35,0 dB lub

WYZSZy poziom

Nie ma probleméw,
chyba ze dzwiek jest
blisko ucha stabiej
styszacego

Moze mie¢ trudnosci
z podazaniem/
wzigciem udzialu w

rozmowie

styszenia w gorszym

uchu

Oprocz oceny progéw styszalnosci identyfikuje si¢ lokalizacje¢ uszkodzenia
przewodzenia na drodze shluchowej. Zaburzenia slyszenia moga wystepowaé w czesci
obwodowej lub osrodkowej drogi stuchowej. W pierwszym przypadku typ ubytku stuchu
okresla si¢ jako przewodzeniowy (conductive hearing loss). Dotyczy on zaburzenia
wystepujacego w obrebie ucha zewnetrznego lub srodkowego, przez co skierowanie dzwigku
do ucha wewnetrznego jest utrudnione lub niemozliwe. Uszkodzenie lub wada wystepujaca w
obrebie ucha zewngtrznego lub Srodkowego moze obejmowaé zewngetrzny kanal stuchowy,
btong begbenkowa, jame ucha srodkowego 1 kosteczki stuchowe. W drugim przypadku ubytek
stuchu okresla si¢ jako typ zmystowo-nerwowy, odbiorczy (sensorineural hearing loss), ktory
powstaje na skutek uszkodzenia komoérek czuciowych (rzgsek stuchowych) w slimaku, nerwie
slimakowym lub $ciezek pnia mézgu prowadzacych do kory stuchowej. Ubytek stuchu typu
mieszanego to kombinacja ubytku stuchu zmystowo-nerwowego i przewodzeniowego. [4-7]
Ze wzgledu na czas wystgpienia uszkodzenia stuchu wyrdznia si¢ uszkodzenie stuchu
wrodzone (rozpoznane w okresie noworodkowym), uszkodzenie stuchu p6zno zdiagnozowane
(rozpoznane po okresie noworodkowym, ale przypisane etiologiom obecnym od urodzenia)
oraz uszkodzenie stuchu nabyte (wystgpuje po okresie noworodkowym i jest przypisywana
etiologiom pojawiajagcym si¢ po narodzinach). Z niedostuchem prelingwalnym mamy do
czynienia, kiedy zaburzenie pojawia si¢ przed rozwojem mowy, tj. do pierwszego roku zycia.
Dzieli si¢ on na wrodzony (powstaly w okresie prenatalnym), pdZno ujawniajacy si¢

(powstajacy po urodzeniu do pierwszego roku zycia) i nabyty. Niedostuch perilingwalny

wystepuje kiedy uszkodzenie stuchu powstaje w czasie ksztattowania si¢ mowy, tj. od 2 do 7
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roku zycia, a niedostuch postlingwalny powstaje, kiedy mowa jest juz uksztattowana, tj. po 7.

roku zycia. [4, 5].
1.2. Epidemiologia zaburzen stuchu u dzieci w Polsce i na swiecie

WHO szacuje, ze w 2018 roku z upos$ledzeniem stuchu zmagato si¢ 466 milionéw ludzi
na $wiecie. Liczba oséb z uposledzeniem stuchu ma wzrosngé¢ do 630 milionéw do 2030 roku
1 do ponad 900 milionow do 2050 roku. [8] Tak duza liczba o0sOb niestyszacych lub
niedostyszacych stanowi powazny problem dla systeméw ochrony zdrowia przyczyniajac si¢
do wysokich kosztéw ochrony zdrowia oraz wysokich kosztow spotecznych. [2]

Rozpowszechnienie zaburzen stuchu wsrdd polskich dzieci w wieku szkolnym z
obszarow wiejskich w Polsce zbadano w populacyjnym badaniu epidemiologicznym
prowadzonym od wrze$nia 2016 do czerwca 2017 roku. Zespot Skarzynskiego 1 wsp. [9, 10]
objat badaniami przesiewowymi uczestnikow ze wszystkich 16 regionéw Polski, tj. 4 414 szkot
z 1463 obszaréw wiejskich, co stanowito 75,6% szkét zakwalifikowanych do programu.
Uczestnicy zostali podzieleni na dwie grupy wiekowe: 6-9 lat (n=44 323) i 10-13 Ilat
(n=23 093). Kryterium wiekowe zostalo zastosowane zgodnie z polskim systemem
edukacyjnym — dzieci w wieku 10 lat konczg etap edukacji podstawowej 1 rozpoczynaja nowy
poziom edukacji. Utrate stuchu w tym badaniu zdefiniowano jako $rednig progéow styszenia
wyzsza niz 20 dB dla co najmniej jednej z nastgpujacych czestotliwosci: $rednia progu
styszenia dla czterech czestotliwosci (four frequency pure-tone average, FFPTA), $rednia progu
styszenia dla wysokich czgstotliwosci (high frequency pure-tone average, HFPTA) 1 §rednia
progu styszenia dla niskich czestotliwosci (high frequency pure-tone average, LFPTA). Dane z
tego badania wykazaty, ze az 16,5% ucznidéw w wieku 9-13 lat miato pozytywny wynik badania
przesiewowego stuchu, réwnie czgsto wystepujacy u chtopcow jak u dziewczynek (odds ratio
[OR] 1,03, 95% confidence interval [CI]: 0.99—1,07; p=0,17). Natomiast odsetek pozytywnych
wynikow byt istotnie wyzszy u dzieci mtodszych, tj. u okoto 19,5% w grupie dzieci w wieku
od 6 do 9 lati 10,5% w grupie dzieci w wieku od 10 do 13 lat (OR 2,05, 95% CI: 1,95-2,15;
p<0,001). Jednostronny lub obustronny ubytek stuchu stwierdzony na podstawie jednej lub
wiecej $rednich warto$ci czestotliwosci progow styszenia wystapit 9,4% (95% CI: 9,18%—
9,62%). W catej badanej grupie czgSciej wystgpowal niejednostronny ubytek stluchu niz
obustronny. Czgsto$¢ jednostronnego ubytku stuchu byla najwyzsza dla HFPTA 1 wyniosta
5,2% (95% CI: 5,1%—5,2%), natomiast nizsza dla LFPTA (4,2%; 95% CI: 4,1%—4,4%) i FFPTA
(3,9%; 95% CI: 3,7%—4%).
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W duzym badaniu przeprowadzonym przez Instytut Fizjologii i Patologii Stuchu [11]
przebadano wszystkie dzieci rozpoczynajace edukacje szkolng w wojewddztwie mazowieckim.
Badania przesiewowe rozpoczg¢to w sierpniu 2017 roku i kontynuowano w kolejnym roku
szkolnym. Objeto nimi tacznie 1 015 szkét w 41 powiatach 1 przebadano 39 937 ucznidéw.
Nieprawidtowy wynik audiometrii totalnej przesiewowej, zdefiniowany warto$cig progowa 25
dB i powyzej dla przewodnictwa powietrznego dla ktorejkolwiek z badanych czgstotliwosci
(0,5 kHz, 1 kHz, 2 kHz, 4 kHz, 8 kHz) przynajmniej w jednym uchu, wystapit u 22%
uczestnikow badania. Obustronne zaburzenia stuchu dotyczyty 34,8% dzieci z nieprawidlowym
wynikiem badania przesiewowego. Rodzice 1 opiekunowie dzieci biorgcych udzial w badaniu
wykazali niskg $wiadomo$¢ obecnosci zaburzen stuchu u swoich dzieci. W przypadku ubytku
stuchu powyzej 20 dB, az 79,3% rodzicéw nie zauwazylo problemu ze stuchem u dziecka. W
przypadku ubytku stuchu powyzej 30 dB, odsetek ten wyniost 71%, a w przypadku ubytku
stuchu przekraczajacego 55 dB — 62,4%. U dzieci z obustronnym uszkodzeniem stuchu, 73,1%
rodzicoéw nie podejrzewato zaburzen stuchu u swoich dzieci.

W  Wielkiej Brytanii informacje epidemiologiczne zaburzen stuchu zostaty
udostepnione przez Krajowy Instytut Zdrowia i Doskonato$ci w Opiece Zdrowotnej (National
Institute for Health and Care Excellence, NICE). [12] Kazdego roku, okoto 370 dzieci w Anglii
1 20 dzieci w Walii rodzi si¢ z trwatym glebokim ubytkiem stuchu lub ghuchota. Okoto 90% z
tych dzieci ma oboje rodzicow styszacych. Jedno na 1 000 dzieci do 3 lat ma gleboki ubytek
stuchy lub jest catkowicie gluche. Liczba ta wzrasta do 2 na 1 000 dzieci w wieku od 9 do 16
lat. Okoto 40% dzieci ghluchych ma dodatkowe trudno$ci, takie jak inne niepelnosprawnosci
fizyczne.

W Stanach Zjednoczonych Ameryki Poinocnej na podstawie danych zebranych przez
Centra Kontroli i Zapobiegania Chorobom (Centers for Disease Control and Prevention, CDC)
czesto$¢ zaburzen shuchu okreslono na 1,7 na 1 000 noworodkéw. Taki odsetek dzieci miat
nieprawidlowy wynik badania skryningowego. [13] Natomiast w badaniu kwestionariuszowym
na temat wystepowania niepetnosprawnosci rozwojowych wsrdd dzieci w wieku od 3 do 17 lat
obejmujacym 95132 uczestnikow ubytek stuchu stwierdzono u 5 na 1 000 dzieci. Liczba te
jednak oparta jest na deklaracji rodzicow, gdyz ubytek stuchu stwierdzany byl na podstawie
odpowiedzi rodzicow na pytanie , Ktore stwierdzenie najlepiej opisuje stuch dziecka bez
aparatu stuchowego: dobry, niewielkie trudnosci, duze trudnosci czy ghuchy?” [14]

Jak podsumowuje ASHA [15], na calym $wiecie okoto 34 miliony dzieci boryka si¢ z
utratg stuchu wigksza niz 35 dB w lepszym uchu styszacym i wymaga rehabilitacji stuchowe;.

W Stanach Zjednoczonych Ameryki Péinocnej, w 2019 roku trwatg utrate stuchu stwierdzono
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u 5934 noworodkéw (wskaznik zachorowalnosci wyniost 1,7 na 1 000) podczas badan
przesiewowych przeprowadzanych przez programy przesiewowe stuchu noworodkow. Wraz z
wiekiem stwierdza si¢ wzrost odsetka dzieci z ubytkiem stuchu. U mlodziezy czesto$¢ utraty
stuchu waha si¢ od 3,5 przypadkow na 1 000 dla obustronnej nerwowo-zmystowej utraty stuchu
do 23 przypadkow na 1 000 dla jednostronnej i obustronnej utraty stuchu. Dzieci w wieku
szkolnym z utratg shuchu czesto prezentuja wspotwystepujace zaburzenia rozwojowe, takie jak
uposledzenie intelektualne (23%), mézgowe porazenie dzieciece (10%), spektrum zaburzen

autystycznych (7%) 1/lub uposledzenie wzroku (5%).
1.3. Wphyw zaburzen stuchu na rozwdj i funkcjonowanie dziecka

Zmyst stuchu umozliwia odbieranie i rozréznianie dzwiekdéw, a zatem stwarza warunki
do prawidtowego rozrdzniania i interpretowania bodzcéw zewngtrznych ze §rodowiska, ktore
otacza cztowieka. [16] Wrazliwo$¢ na dzwieki obserwowana jest juz w okresie zycia
ptodowego. Hepper i Shahidullah [17] odkryli, ze odpowiedz na ton o czgstotliwosci 500 Hz
wystepuje juz w 19. tygodniu cigzy. Stopniowo zakres czestotliwosci rozszerza si¢ w dot do
nizszych czgstotliwosci, 100 Hz 1 250 Hz, a nastgpnie w gére do wyzszych czestotliwoscei, 1 000
Hz 1 3 000 Hz. W 27. tygodniu ciazy 96% ptoddéw reaguje na tony o czgstotliwosci 250 Hz 1
500 Hz. Jednak reaktywno$¢ na tony o czestotliwosci 1 000 Hz i 3 000 Hz rozwija si¢ dopiero
u plodéw odpowiednio w 33. i 35. tygodniu cigzy. Obserwowany wzor rekcji na bodzce
dzwigkowe odzwierciedla proces dojrzewania aparatu sluchowego. Wrazliwo$¢ plodu na
dzwieki w niskim zakresie czestotliwo$ci moze wspomaga¢ nabywanie jezyka juz na etapie
zycia ptodowego, ktore jest doskonalone w niemowlectwie. Badania percepcji stuchowe;j
sugeruja, ze zdolno$¢ do wyodrebniania regut jezykowych rozwija si¢ we wczesnym
dziecinstwie. Stwierdzono, ze juz kilkumiesieczne niemowlgta rozpoznaja wzorce sylabowe i
prawdopodobienstwa ich wystapienia w mowie matki, a takze potrafig identyfikowa¢ zmiany
regul we wzorcach dzwickowych. [18] Ponadto w poréwnaniu do dorostych, niemowlgta
zwracaja wiekszg uwage na informacje dzwigkowe w poréwnaniu do informacji wzrokowych,
co sugeruje istotne znaczenie percepcji stuchowej w ksztattowaniu wczesnych umiejetnosci
jezykowych. Natomiast dzieci pozbawione bodzcow dzwigkowych, charakteryzujg si¢

opoznionym rozwojem umiejetnosci jezykowych i komunikacyjnych. [16, 19]

Zaburzenia stuchu a rozw6j] mowy
Neurobiologia stuchu jest powigzana z komunikacja. Rozwd¢j umiejetnosci uzywania

jezyka do komunikacji obejmuje podzielong uwage, ktora umozliwia wykrywanie, rozrdznianie
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1 wydobywanie znaczenia z dzwickOw mowy, co wymaga posiadania umiejetnosci
przetwarzania stuchowego. [16] W przypadku wystagpienia zaburzen stuchu dochodzi do
op6znienia rozwoju mowy. Im dtuzszy jest okres, kiedy dziecko pozostaje bez rehabilitacji, tym
mowa rozwija si¢ gorzej. Nawet u dzieci z lekkim i umiarkowanym ubytkiem stuchu moze nie
dochodzi¢ do petnego rozwoju mowy po wdrozeniu interwencji audiologicznych, a pewne
aspekty jezyka moga si¢ nie wyksztatci¢ w ogole. Moeller i wsp. [20] przeanalizowali
dhlugoterminowe wyniki czworki dzieci z pdzno zidentyfikowanym tagodnym-umiarkowanym
ubytkiem stuchu typu zmystowo-nerwowego, korzystajac ze standaryzowanych miar i procedur
probkowania jezyka od momentu identyfikacji zaburzen stuchu (w wieku 28 do 41 miesigcy)
do 84 miesigca zycia. Dzieci z utratg stuchu zostaty poréwnane z dziesigciorgiem dzieci w tym
samym wieku bez ubytku stuchu. Wigkszo$¢ dzieci po wdrozeniu interwencji terapeutycznych
osiggneta wyniki mieszczace si¢ w $redniej skali w standaryzowanych pomiarach mowy i
jezyka w poréwnaniu z dzie¢mi styszacymi poprawnie. Jednakze stwierdzono trwale réznice w
porownaniu do dzieci z normalnym stuchem w obszarach morfosyntaktyki, rozumienia mowy
w rozmowie oraz dzwickow szczelinowych. Ponadto dzieci z tagodnym-umiarkowanym
ubytkiem stuchu wykazywaly pdzniejsze pojawianie si¢ pewnych znacznikéw czasu w
czasownikach niz typowe, co moze by¢ zwigzane z ograniczong lub niestabilng styszalnoscia.
W innym badaniu Tomblin i wsp. [21] poréwnali osiggnigcia 290 dzieci z tagodnym do
cigzkiego ubytkiem stuchu w wieku przedszkolnym od 2 do 6 lat z osiaggnigeciami dzieci
styszacymi prawidlowo. W badaniu tym dzieci z ubytkiem stuchu wykazywaty nizszy poziom
jezykowy w poréwnaniu do réowiesnikow z prawidlowym stuchem po dopasowaniu pod
wzgledem wieku 1 statusu spoteczno-ekonomicznego (p<0.0001). Wielko$¢ roznicy pomigdzy
dzie¢mi korelowata ze stopniem utraty stuchu. Dzieci z tagodnym ubytkiem stuchu byty istotnie
lepsze niz dzieci z umiarkowanym i ci¢zkim ubytkiem sluchu, natomiast nie stwierdzono
istotnych roznic migdzy grupami tagodnym a umiarkowanym ubytkiem stuchu. Wykazano
roOwniez, ze u dzieci z utratg stluchu osiggnigcia w zakresie morfosyntaktyki byly bardziej

opoznione niz zdolnosci semantyczne.

Zaburzenia stuchu a rozwdj funkcji poznawczych

U dzieci z utratg stuchu obserwuje si¢ opdznienie rozwoju poznawczego. W duzym
kohortowym badaniu (n=1 037) przeprowadzonym przez Su i wsp. [22] przebadano dzieci w
wieku od 4,0 do 7,3 lat (Srednia 5,4 lat) zamieszkujace odlegte spolecznosci aborygenskie w
Australii pod katem wystapienia zaburzen sluchu zwigzanych z przebytym zapaleniem ucha

srodkowego. W analizie wykorzystano dane zgromadzone podczas Australijskiego Spisu
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Wczesnego Rozwoju (Australian Early Development Census, AEDC). AEDC polega na ocenie
dzieci, w wieku okoto 5 lat, przez nauczycieli przedszkolnych w pigciu obszarach wczesnego
rozwoju zwigzanych z gotowoscig do nauki szkolnej, a mianowicie ,,zdrowie fizyczne i dobre
samopoczucie”, ,,kompetencje spoteczne”, ,,dojrzatos¢ emocjonalna”, ,,umiejetnosci jezykowe
1 poznawcze” oraz ,,umiej¢tnosci komunikacyjne 1 ogélna wiedza”. W poréwnaniu z dzie¢mi z
prawidlowym stuchem i po eliminacji wplywu wybranych czynnikéw zaktocajacych, dzieci z
co najmniej umiarkowanym ubytkiem stuchu miaty wspdtczynnik szans (odds ratio, OR)
wynoszacy 1,69 (95% CI: 1,03-2,77) dla gorszych wynikow w dwoch lub wigcej z pigciu
obszarow AEDC. Dzieci z fagodnym ubytkiem stuchu oraz te z umiarkowanym do ciezkiego
ubytkiem stuchu miaty nizszy taczny wynik dla sumy obszaréw odpowiednio o -1,60 (95% CI:
-3,02 do -0,18) i -2,40 (95% CI: -4,50 do -0,30). Potwierdzono réwniez zwigzek pomigdzy
ubytkiem stuchu a gorszymi wynikami w obszarach ,,umiejetnosci jezykowych 1
poznawczych”, ,,umiejetnosci komunikacyjnych i ogolnej wiedzy” oraz ,,zdrowia fizycznego i
dobrego samopoczucia”. W badaniu, w ktorym De Giacomo i wsp. [23] poréwnal umiejetnosci
poznawcze, zachowania adaptacyjne oraz umiejetnosci spoteczne i emocjonalne dzieci
ghuchych z implantem §limakowym w poréwnaniu z dzie¢mi styszacymi, wykazano pozytywny
wptyw rehabilitacji stuchowej u dzieci na wezesnym etapie zycia. Nie wykazato, co prawda,
istotnych réznic w zakresie ilorazu inteligencji pomi¢dzy badanymi grupami, ale u dzieci z
implantem $limakowym obserwowano wigcej nieprawidlowosci w nasileniu objawow
emocjonalnych (p=0,018) i problemoéw z rowiesnikami (p=0,037) niz wsrdd dzieci prawidlowo
styszacych. Wiek zaimplantowania byt ujemnie skorelowany z ilorazem inteligencji (p=0,002),
a dodatnio skorelowany z objawami emocjonalnymi (p=0,04) oraz problemami z rowiesnikami
(p=0,02).

Dodatkowo w badaniu obserwacyjnym przeprowadzonym przez Cejas i wsp. [24]
oceniajacym iloraz inteligencji u dzieci z implantami $limakowymi w poréwnaniu do dzieci
styszacych stwierdzono poréwnywalne wyniki niewerbalnego ilorazu inteligencji dla obu grup.
Jednak wyksztalcenie matki 1 stosowany poziom jezyka okazaly si¢ istotnie zwigzane z
ilorazem inteligencji w wieku szkolnym w obu grupach. I co niezwykle istotne, jezyk byt
najwazniejszym predyktorem funkcjonowania intelektualnego zaréwno u dzieci z implantami
slimakowymi, jak i u dzieci ze stuchem normalnym. W kolejnym badaniu, Blatto-Vallee i wsp.
[25] skoncentrowali si¢ na percepcji wzrokowo-przestrzennej wykorzystywane] w
rozwigzywaniu zadan matematycznych przez uczniéw ghuchych 1 styszacych. Wyniki badania
wykazaly, Ze uczniowie styszacy znacznie lepiej radzili sobie z rozwigzywaniem probleméw

matematycznych w poréwnaniu do swoich rowiesnikoéw z niedostuchem na wszystkich

15



poziomach edukacyjnych za sprawa znacznie bardziej wykorzystywanej reprezentacji

schematycznej przestrzenno-wzrokowej w poréwnaniu do uczniéw niestyszacych.

Zaburzenia stuchu a rozwdj psychospoteczny

Stuch jest niezbgdny do ksztattowania relacji spotecznych 1 stanowi glowny bodziec
rozwoju zycia spotecznego. Jak wykazano w badaniu Wong i wsp. [26] stuch jest jednym z
czynnikow wptywajacych na rozwdj psychospoteczny. Badacze przeanalizowali dane zebrane
w ramach badania Longitudinal Outcomes of Children with Hearing Impairment, ktore jest
prospektywnym badaniem populacyjnym i ocenili rozw6j psychospoteczny w kontekscie
czynnikbw wptywajacych na osiggnigcia pieciolatkow z implantami $limakowymi lub
aparatami stuchowymi. Analiza pokazata, ze umiej¢tnosci spoteczne dzieci byly o ponad jedno
odchylenie standardowe ponizej normy. Dzieci z glebokim ubytkiem stuchu uzywajace
aparatow shluchowych miaty znacznie wigcej problemdéw behawioralnych niz dzieci z
implantami $limakowymi. Analizy regresji wykazaty, ze zdolno$ci poznawcze niewerbalne,
jezyk 1 funkcjonalne zachowanie sluchowe byly istotnie powigzane z wynikami
psychospotecznymi u dzieci z aparatami stuchowymi, podczas gdy u dzieci z implantami
slimakowymi wyniki byly zwigzane z funkcjonalnym zachowaniem stuchowym i obecno$cia
dodatkowych niepelnosprawnosci. Wyniki sugerujg, ze nawet dzieci, ktére rozwijaja dobre
umiejetnosci jezykowe przy pomocy aparatow stuchowych lub implantéw slimakowych, moga
mie¢ problemy psychospoteczne, jesli napotykajg trudnosci ze stuchaniem 1 komunikowaniem
si¢ podczas codziennych czynno$ci.

Niektore badania, oprocz roéznic w rozwoju funkcji psychospotecznych, wskazuja
roOwniez na réznice w zakresie sSrodowiska rodzinnego, w ktorym funkcjonujg dzieci z ubytkiem
stuchu 1 dzieci z prawidtowym stuchem. Holt 1 wsp. [27] przebadali 30 rodzin dzieci ze stuchem
prawidlowym (n=10), aparatami stuchowymi (n=10) lub implantami $limakowymi (n=10). Z
badania tego wynika, ze $rodowisko rodzinne bylo podobne bez wzgledu na poziomu
niedostuchu 1 uzywanego urzadzenia, cho¢ znaleziono pewne rdznice w responsywnosci
rodzicow 1 otoczeniu fizycznym. Poziom wsparcia 1 jako$¢ relacji ksztaltowanych w rodzinie
stanowil glowny czynnik roznicujacy powigzania migdzy S$rodowiskiem rodzinny, a
psychospotecznym i neurokognitywnym rozwojem dzieci z niedostuchem. W przeciwienstwie
do tego dostepnos¢ przedmiotow edukacyjnych i dos§wiadczen stymulujacych nauke w domu
byla zwigzana z rozwojem mowy. W innym badaniu Sitka i wsp. [28] porownali 39 dzieci z
wczesnie zidentyfikowanym, trwatym tagodnym do cigezkiego ubytkiem stuchu w wieku od 2

do 3 lat z grupa 47 dzieci ze stuchem prawidtlowym. Dzieci z niedostuchem osiagnety
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porownywalne wyniki w zakresie funkcjonowania psychospotecznego 1 zachowan
adaptacyjnych, jednak ich umiejetnosci socjalizacyjne byly na nizszym poziomie. Autorzy
sugeruja, ze przyczyng tego stanu sg opdznienia w rozwoju mowy, ktére zwigkszajg ryzyko
wystapienia opoznien w roznych aspektach kompetencji spoteczne;.

Konsekwencja majaca istotny wptyw na jako$¢ zycia dzieci z ubytkiem stuchu sg
mozliwos$ci zdobycia wyksztalcenia. Wérod ucznidw niestyszacych uczegszezajacych do szkot
srednich obserwuje sie az 44% wskaznik rezygnacji z edukacji w porownaniu do 19% w ogolnej
populacji. [29] Ponadto wsrod osob z uszkodzeniem stuchu szansa na posiadanie prywatnego
ubezpieczenia 1 zdobycie wyzszego wyksztalcenia jest mniejsza, a szansa na posiadanie
nizszych dochodéw rodzinnych i pozostawania bezrobotnym jest wyzsza w porownaniu do

ogo6lnej populacji. [30]
1.4. Zalety wczesnego protezowania stuchu

Weczesne wdrozenia leczenia i protezowanie aparatami stuchowymi wydtuza czas, w
ktorym dziecko korzysta z interwencji audiologicznych i maksymalizuje jej korzysci, jak
rowniez skraca czas, w ktorym ubytek stuchu pozostaje nieleczony. Ponadto, wczesne
wdrozenie rehabilitacji stuchu 1 mowy dostarcza istotne bodzce stuchowe w okresie rozwoju
moézgu, gdy jest on szczegdlnie wrazliwy pozostajac w fazie intensywnego rozwoju. [21]
Bioragc pod wuwage korzysci wczesnych interwencji mie¢dzynarodowe instytucje i
stowarzyszenia zalecaja okre$lone ramy czasowe prowadzenia diagnostyki, leczenia i1

rehabilitacji u dzieci z podejrzeniem niedostuchu lub stwierdzonym ubytkiem stuchu.

Zalecenia dotyczace ram czasowych protezowania stuchu:

Amerykanska Akademia Otorynolaryngologii 1 Chirurgii Glowy 1 Szyi (American
Academy of Otolaryngology-Head and Neck Surgery, AAO-HNS) obecnie uznaje wszczepienie
implantu $limakowego (jednostronnie i obustronnie) za odpowiednie leczenie dzieci, w tym
niemowlagt w wieku od 6 do 12 miesiecy, z ciezkim 1 glebokim ubytkiem stuchu, ktore nie
uzyskaty korzysci po probie z odpowiednio dopasowanymi aparatami stuchowymi. U dzieci w
wieku 12 miesigcy 1 starszych, ktore posiadaja pewne resztkowe zdolnosci stuchowe (prog
stuchu w audiometrii totalnej pomiedzy 65 dB a 85 dB) mozna rozwazy¢ wszczepienie
implantu slimakowego, jesli rozwoj umiejetnosci stuchowych przy uzyciu aparatu stuchowego
oraz postgpy w rozwoju mowy 1 jezyka wskazujg na trwalg lub powiekszajacg si¢ rdznice w
umiejetnosciach odpowiednich dla wieku. [31] Podobne zalecenia obowiazuja w Wielkiej

Brytanii. NICE zaleca, aby implanty §limakowe byly wszczepiane dzieciom z glebokim
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obustronnym ubytkiem sluchu typu zmystowo-nerwowego (styszacych tylko dzwieki o
intensywnosci rownej lub wigkszej niz $rednia 90 dB) w wieku od 12 miesigcy do 17 lat, ktore
odnoszg ograniczone korzysci z uzywania akustycznych aparatow stuchowych. [12]

W Polsce obowigzujg zalecenia podobne do wytycznych miedzynarodowych, cho¢
autorzy wielu prac zauwazajg, ze diagnostyka i protezowanie stuchu trwa dluzej niz w
o$rodkach zagranicznych. Zgodnie z zaleceniami pelna diagnostyka stuchu i protezowanie

aparatami stuchowymi powinno mie¢ miejsce przed ukonczeniem 6 miesigca zycia. [32, 33]

Korzysci rozwojowe u dzieci z wadg stuchu objete wezesnym leczeniem.

Na podstawie danych z literatury prezentujacych wyniki z osrodkow polskich i
miedzynarodowych, przyjmuje si¢, ze krytyczne dla rozwoju mowy sg do§wiadczenia stuchowe
jakich dziecko doswiadcza w pierwszych 6. miesigcach zycia. Dzieci z wada shuchu
zaopatrzone w aparaty stuchowe w tym okresie osiagaja lepsze wyniki w rozwoju jezyka niz
dzieci zaprotezowane pozniej.

Yoshinaga-Itano i wsp. [34] poréwnali poziom rozwoju mowy czynnej i biernej u dzieci
ghuchych lub niedostyszacych (n=72), u ktérych ubytek stuchu stwierdzono przed 6. miesigcem
zycia, z dzie¢mi, u ktérych ubytek stuchu stwierdzono po 6. miesigcu zycia (n=78). Wszystkie
dzieci otrzymaty aparaty stuchowe $rednio w ciggu 2 miesigcy od postawienia diagnozy.
Zdolnosci jezykowe dzieci oceniano za pomocg Kwestionariusza Rozwoju Dziecka w stanie
Minnesota (Minnesota Child Development Inventory, MCDI). Dzieci, u ktorych ubytek stuchu
stwierdzono przed 6. miesigcem zycia, miaty istotnie wyzszy zasob stlownictwa niz dzieci
zdiagnozowane 1 zaopatrzone po 6. miesigcu zycia. W przypadku dzieci o normalnych
zdolnosciach poznawczych te przewage jezykowa stwierdzono we wszystkich grupach
wiekowych testu, trybach komunikacji, stopniach ubytku stuchu. Wyniki byly niezalezne od
statusu spoleczno-ekonomicznego. Efekt byl rowniez niezalezny od plci, przynaleznosci do
mniejszo$ci narodowych oraz obecnosci lub braku dodatkowych niepelnosprawnosci. Zgodnie
z analizg kowariancji dla dzieci ze zdolno$ciami poznawczymi w granicach normy parametrem,
ktory miat istotny statystycznie wptyw na zaséb stownictwa byl wiek identyfikacji wady
stuchu. Dla dzieci z niskim poziomem zdolno$ci poznawczych roéznica ta rbwniez byla istotna
statystycznie w zakresie catkowitego zasobu stownictwa. Wigkszg rownic¢ w zakresie rozwoju
mowy obserwowano w$rod dzieci ze zdolno$ciami poznawczymi w granicach normy niz wérod
dzieci z niskimi zdolno$ciami poznawczymi wg punktacji na skali MCDI. Holte i wsp. [35] w
swoim badaniu z 2012 roku podali epidemiologiczng charakterystyke dzieci niedostyszacych

oraz ghuchych koncentrujac si¢ na czynnikach wptywajacych na jako$¢ monitorowania i
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leczenia dzieci. Badanie obj¢to 193 dzieci ze znaczng wrodzong utratg stuchu, ktore nie byty
przebadane w ramach narodowego programu przesiewowego. Nie oceniano dzieci pod katem
rozwoju mowy, niemniej jednak nie wykazano zwiazku migdzy stopniem uszkodzenia stuchu,
a wiekiem dziecka w momencie postawienia diagnozy i zaprotezowania stuchu. W kolejnych
dwoéch badaniach prowadzonych w Wielkiej Brytanii [36, 37] do porownan oceny rozwoju
mowy przyjeto czas protezowania powyzej lub ponizej 9 miesigca zycia. Do badania
przeprowadzonego przez Kennediego i wsp. [36] wlaczono 120 dzieci z obustronnym trwaltym
uszkodzeniem stuchu zidentyfikowanych w duzej kohorcie urodzeniowej w potudniowe;j
Anglii. Wyniki badania wskazuja, ze rozpoznanie uszkodzenia stuchu w wieku do dziewiatego
miesigca zycia wigzalo si¢ z wyzszymi skorygowanymi $rednimi wynikami dla rozwoju mowy
w poréwnaniu ze zdolno$ciami niewerbalnymi (skorygowana $rednia r6znica dla mowy biernej
0,82; 95% CI: 0,31-1,33; skorygowana $rednia r6znica dla mowy czynnej 0,70; 95% CI: 0,13—
1,26). Narodziny w okresach, w ktorych przeprowadzono powszechne badania przesiewowe
noworodkow byly rowniez zwigzane z wyzszymi skorygowanymi wynikami poziomu rozwoju
mowy biernej w poréwnaniu z umiejetnosciami niewerbalnymi (skorygowana $rednia roznica
0,60; 95% CI: 0,07-1,13), chociaz wyniki dla mowy czynnej w poréwnaniu ze zdolno$ciami
niewerbalnymi nie byty znaczaco wyzsze. W badaniu przeprowadzonym przez Watkina 1 wsp.
[37] wzigto udziat 120 dzieci z obustronnym trwatym uposledzeniem stuchu. Stwierdzono, ze
dzieci, ktore wezesnie rozpoczely leczenie (tj., w wieku 9 miesigcy i mlodszych) miaty wyzsze
skorygowane $rednie wyniki zarowno dla rozumienia mowy czynnej jak i biernej w stosunku
do zdolnos$ci niewerbalnych w poréwnaniu do dzieci, ktore zaczely leczenie po 9. miesigcu
zycia.

Tomblin 1 wsp. [21] porownujgc stopien rozwoju mowy u 290 dzieci z tagodnym do
cigzkiego ubytkiem stuchu w wieku od 2 do 6 lat z rozwojem mowy u dzieci styszacych
prawidlowo wykazal, Ze stopien poprawy sluchu za pomoca aparatow shuchowych byt
powigzany ze zréznicowanym tempem rozwoju jezykowego. Lepsza poprawa stuchu wigzata
si¢ z szybszym rozwojem jezykowym w okresie przedszkolnym. Dzieci, ktore otrzymaly
aparaty stuchowe wczesnie, osiaggaty lepsze wyniki we wczesnym rozwoju mowy niz dzieci,
ktore otrzymaty aparaty pozniej. Jednak dzieci, ktore otrzymaty aparaty po 18 miesigcu zycia,
poprawity swoje umiejetnosci jezykowe w zalezno$ci od czasu korzystania z aparatu
stuchowego. W wieku 2 lat réznice miedzy grupami w zaleznosci od wieku zaaparatowania
byly stosunkowo duze 1 istotne statystycznie, ale do 6. roku Zycia roznice migdzy grupami w
zalezno$ci od wieku zaaparatowania zmniejszyty si¢ i nie byty juz istotne statystycznie. Wyniki

te sugeruja, ze system uczenia si¢ jezyka pozostaje otwarty. I cho¢, wyniki tego badania
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jednoznacznie wskazujg na pozytywny wplyw stosowania aparatow stuchowych na rozwoj
jezyka w czasie, to inne czynniki oprocz czasu rozpoczecia terapii mogg miec istotny wptyw
na rozwdj mowy.

Innym istotnym aspektem interwencji audiologicznych jest ich bezpieczenstwo, gdyz
implantacja jest zabiegiem inwazyjnym. Celem systematycznego przegladu literatury
przeprowadzonej przez Wu i wsp. [38] byta analiza wynikéw audiologicznych u dzieci, ktore
otrzymaly implant $limakowy przez ukonczeniem 12. miesigca zycia. Kryteria wilaczenia
spetito 17 badan obejmujacych w sumie 642 dzieci, ktore otrzymatly implant slimakowy w
wieku od 2 do 12 miesigcy. Wszystkie badania potwierdzitly bezpieczenstwo wczesnej
implantacji. Dziewig¢ badan porownywato wyniki implantacji wezesnej na grupie 450 dzieci
w wieku do 12. miesigca zycia do implantacji przeprowadzonej wsrod 1 189 dzieci w wieku
powyzej 12. miesiaca zycia. Osiem sposrod tych badan wykazalo, Zze wczesna implantacja
osiggneta pordwnywalne lub lepsze wyniki stuchowe niz pdzniejsza implantacja, podczas gdy
1 badanie wykonane na grupie 120 pacjentéw stwierdzito brak réznic w poprawie percepcji

mowy.
1.5. Czynniki ryzyka uszkodzenia stuch u noworodkow

Kompleksowa diagnoza narzadu stuchu u noworodkéw obejmuje dziatania, ktore
pozwalaja okresli¢c przyczyng, stopien i rodzaj uszkodzenia stuchu. Dzigki programowi
przesiewowego badania stuchu noworodkoéw, kazde dziecko poddawane jest badaniu otoemisji
akustycznej, oceniajacej funkcje $limaka w 2-3. dniu Zycia. Zgodnie z zasadami programu
przesiewowego rodzice deklarujg jakie czynniki ryzyka uszkodzenia stuchu wystepuja w
rodzinie lub wystgpity w trakcie cigzy. Czynniki ryzyka uszkodzenia stuchu zostaly gruntownie
przebadane 1 dzigki tej wiedzy, na konferencji w Mediolanie w 1998 roku opublikowano
zatozenia programoéw skryningowych 1 konieczno$¢ oceny roznych czynnikéw z punktu
widzenia ich wptywu na jakos¢ stuchu. [39, 40] Dzieci narazone na co najmniej jeden czynnik
ryzyka uszkodzenia stuchu, niezaleznie od wyniku badania stuchu, pozostajag pod opieka 1
obserwacja w kierunku rozwoju uszkodzenia stuchu w osrodkach o II stopniu referencyjnosci.

Obecnie kompletna lista czynnikdw ryzyka opublikowana jest w wytycznych i
rekomendacjach narodowych 1 miedzynarodowych dotyczacych diagnozowania ubytku stuchu
1 postepowania u dzieci z ubytkiem sluchu. Ich znajomos$¢ jest niezbedna dla zespotu
uczestniczacego w procedurze diagnozowania i protezowania stuchu. [15, 41] Do czynnikow
ryzyka uszkodzenia shuchu u noworodkéw zalicza sig:

1. Czynniki genetyczne — wada stuchu w rodzinie,
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Wada wrodzona glowy 1 szyi,

Infekcja z grupy TORCH,

Wecezes$niactwo <33 Hbd,

Masa urodzeniowa <1 500 g,

Punktacja Apgar <4 pkt. w 1 min lub punktacja Apgar <6 pkt. w 5 min,
Zbtaczka wymagajaca transfuzji wymienne;j,

Zapalenie opon mozgowo-rdzeniowych,

© o N o g Bk~ w D

Intensywna terapia >7 dni,

10. Mechaniczna wentylacja >5 dni,

11. Leki ototoksyczne,

12. Zespot wad wrodzonych skojarzony z niedostuchem.[42]
Czynniki ryzyka mozna podzieli¢ na uwarunkowane genetycznie, okotoporodowe i
poporodowe. WHO szacuje, ze mozna zapobiec utracie stuchu az w 40% przypadkow u dzieci,
ktore zostaly narazone na modyfikowalne czynniki ryzyka. Podczas gdy okoto 60% wszystkich
przypadkéw ubytku stuchu wynika z czynnikéw niemodyfikowalnych, czyli powstaje np. z
powoddéw uwarunkowan genetycznych. [8, 43]

Analiza 1 wpltyw czynnikdw ryzyka jest problemem ztozonym. Jak pokazuje badanie
przeprowadzone przez Labaeka i wsp. [44] majace na celu oceng wystgpowania zaburzen
stuchu wsrod noworodkéw z grupy wysokiego ryzyka uszkodzenia stuchu oraz czynnikéw
ryzyka zwigzanych z uszkodzeniem stuchu, tylko jedno z tych dzieci bylo narazone na
pojedynczy czynnik ryzyka. Szczegdlnie noworodki przebywajace na oddzialach intensywnej
terapii borykaja si¢ z jednej strony z konsekwencjami wrodzonych czynnikow ryzyka, a z
drugiej z chorobami rozwijajacymi si¢ okresie noworodkowym 1 z wplywem stosowanych

terapii na zdrowie.

Czynniki genetyczne — wada stuchu w rodzinie.

Rodzinne wystepowanie zaburzen stuchu obejmuje wystapienie wczesnej, postgpujacej
lub nabytej utraty stuchu w okresie dziecigcym, u ktoregokolwiek cztonka rodziny
spokrewnionego z dzieckiem. Niedostluch uwarunkowany genetycznie moze wystgpowac jako
jedyne zaburzenie lub wchodzi¢ w sklad zespolu wad genetycznych. Utrata stuchu
spowodowana przyczynami genetycznymi moze by¢ stwierdzona tuz po urodzeniu, rozwing¢
si¢ pozniej, a nawet postepowac z wiekiem dziecka. Wigkszos¢ genetycznych zaburzen stuchu

moze by¢ opisana jako cecha autosomalna recesywna lub autosomalna dominujaca. Rzadsze
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typy obejmuja dziedziczenie zwigzane z chromosomem X lub dziedziczenie

mitochondrialne. [15, 45]

Wada wrodzona glowy 1 szyi.

Wrodzone anomalie twarzy i czaszki mogg wskazywac¢ na wspotistnienie ubytku stuchu.
Wazne jest tez, ze asymetrie czaszki, twarzy 1 anomalie uszu moga by¢ czgscig zespotow
genetycznych i tzw. syndromiczng postacig utraty stuchu. [15] Charakterystyczne zmiany
wskazujace na ryzyko wystepowania zaburzen stuchu obejmujg mate fatdy skorne przed uchem
(tzw. "ear tags"), mate otwory w skorze zazwyczaj przed uchem i powyzej przewodu
stuchowego zewngtrznego, potaczone z przewodem zatokowym biegnacym pod skora, oraz
anomalie dotyczace malzowiny usznej, zewnetrznego przewodu stuchowego 1 kosci
skroniowej. [46] Celem przegladu systematycznego przeprowadzonego przez Rooijers i wsp.
[47] bylo zbadanie wystepowania zaburzen stuchu i anomalii usznych u pacjentow z
mikrosomig twarzoczaszki oraz okreslenie czestosci ich wystepowania. Do analizy wlaczono
62 badania obejmujace 5122 pacjentow. Anomalie uszne wystgpowaty u 52—-100% pacjentow.
Utrata stuchu ogdlnie wystgpowata u 29-100% pacjentéw, obejmujac utrate stuchu typu
przewodzeniowego, mieszanego oraz zmystowo-nerwowego. Od 21% do 51% pacjentow
korzystato z aparatéw stluchowych, a 58% pacjentow bylo leczonych chirurgicznie w celu
poprawy stuchu. W innym badaniu okazalo si¢, ze obecno$¢ wrodzonych anomalii czaszki i
twarzy jest odwrotnie zwigzana z ryzykiem postepujacej utraty shuchu, czyli dzieci z tymi
wadami maja wigksze prawdopodobienstwo stabilizacji ubytku stuchu na statym poziomie. [48]

Zalezno$¢ pomigdzy wadami wrodzonymi glowy 1 szyi a uszkodzeniem shluchu
potwierdzono na podstawie wynikéw prospektywnego badania populacji dzieci objetych
powszechnym przesiewowym badaniem stuchu noworodkéw w latach 2003-2013, na
podstawie analizy 330 dzieci posiadajacych dokladne zapisy audiologiczne. [48] Wnioski z
badan wskazuja na duze znaczenie przesiewowych badan audiologicznych w celu utatwienia

indywidualnego leczenia pacjentow z anomaliami twarzoczaszki 1 zaburzeniami stuchu.

Infekcja z grupy TORCH.

Infekcje stanowia powazne zagrozenie dla zdrowia reprodukcyjnego ludzi, a zakazenia
w czasie cigzy moga prowadzi¢ do przedwczesnego porodu, martwicy plodu lub by¢
przenoszone na ptdd, co skutkuje powstaniem zakazen wrodzonych 1 powaznymi chorobami.
Akronim TORCH (toxoplasma gondii, inne [other], rubella virus, cytomegalovirus [CMV],

herpes simplex virus) odnosi si¢ do patogenéw bezposrednio zwigzanych z rozwojem choréb
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wrodzonych. Do patogendw o teratogennym potencjale dotacza si¢ rowniez inne mogace miec
wpltyw na rozwoj ptodu takie jak Zika virus, Treponema pallidum wywotujacy syfilis, czy
ludzki wirus niedoboru odpornos$ci (human immunodeficiency virus, HIV). Pomimo, ze lozysko
wyksztatcito mechanizmy ograniczajgce przenoszenie patogendw, wiele patogendéw pokonuje
barier¢ krew-tozysko (blood-placenta barrier) stajac si¢ przyczyng infekcji wrodzonych. [41,
49]

Sposrod wszystkich patogendow najczgstszg przyczyng ubytku stuchu jest CMV.
Zakazenie CMYV jest obcigzone duzym ryzykiem uszkodzenia stuchu i rozwoju pdznej postaci
zmystowo-nerwowej utraty stuchu w wielu krajach. Wrodzong infekcje CMV stwierdza si¢ u
0,4% do 2,3% wszystkich noworodkow. Sposrod niemowlat z potwierdzong wrodzong utrata
stuchu, 6% do 7% ma wrodzong infekcje CMV. Niemniej jednak, az 43% niemowlat z
wrodzonym CMV moze uzyska¢ pozytywny wynik badania przesiewowego stuchu u
noworodkow, a nastgpnie rozwinaé utrat¢ stuchu typu zmyslowo-nerwowego w okresie

niemowlgctwa lub dziecinstwa. 5, 50]

Wezesniactwo <33 Hbd.

Ryzyko utraty stuchu u wcze$niakdéw jest wyzsze niz u noworodkéw urodzonych o
czasie ze wzgledu na to, ze sluchowa czgs$¢ uktadu nerwowego jest bardziej podatna na rézne
czynniki ryzyka. Pelng reaktywnos$¢ na tony o czg¢stotliwosci 1000 Hz i 3000 Hz ptod rozwija
dopiero w 33. 1 35. tygodniu cigzy, a wigc u wezesniakow urodzonych przed 33. tygodniem
cigzy proces dojrzewania aparatu stuchowego nie jest jeszcze zakonczony, stad pojawia si¢
podatno$¢ aparatu stuchowego na uszkodzenie. [18] Wystepowanie utraty stuchu wzrasta wraz
z nizszym wiekiem cigzowym w czasie porodu i maleje w miar¢ zwigkszania si¢ wieku
cigzowego oraz masy urodzeniowej (1,2—7,5% urodzonych w 24-31 tygodniu cigzy i 1,4-4,8%
z masg urodzeniowag 750-1500 g) oraz zwieksza si¢ wraz z liczba chordéb wspdtistniejacych.
Utrata stuchu wystepuje u 1,2% do 7,5% niemowlat hospitalizowanych na oddziatach
intensywnej opieki neonatologicznej. Na tak wysoki odsetek wptywa fakt, ze dzieci
przebywajace w tych oddziatach obcigzone sa wieloma czynnikami ryzyka. Nalezg do nich np.
hiperbilirubinemia, sepsa, bakteryjne zapalenie opon moézgowo-rdzeniowych, martwicze
zapalenie jelita, przedluzona wentylacja, otrzymywanie lekow ototoksycznych oraz stosowanie
wentylacji metodg membranowego natleniania pozaustrojowego (extracorporeal membrane

oxygenation, ECMO). [46, 51]
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Masa urodzeniowa <1500 g.

W badaniu przeprowadzonym w Holandii, van Dommelen i wsp. [52] podzielili 18636
noworodkow urodzonych przed 32 tygodniem cigzy na cztery kategorie wagi urodzeniowe;j:
<750 g, 750-999 g, 1000-1249 g, 1250-1499 g i >1500 g. Odsetek dzieci z uszkodzeniem
stuchu zmniejszat si¢ wraz ze wzrostem wagi. Analiza regresji logistycznej wykazata istotny
zwigzek mig¢dzy masg urodzeniowa, a jednostronng i obustronng utratg stuchu. Masa

urodzeniowa byta niezaleznym wskaznikiem ryzyka noworodkowej utraty stychu. [52]

Punktacja Apgar <4 pkt. w 1 min lub punktacja Apgar <6 pkt w 5 min.

Skala Apgar, zostata opracowana w 1952 roku przez dr Virgini¢ Apgar, anestezjologa z
Uniwersytetu Columbia. Skala ta stanowi szybki sposéb oceny noworodka bezposrednio po
urodzeniu i jego odpowiedzi na resuscytacje. Wynik jest zapisywany po 1. i 5. minucie u
wszystkich niemowlat, a dla tych, ktore uzyskaja wynik siedem lub mniej po 5 minutach, oraz
u tych, ktére wymagaja resuscytacji, zapis jest powtarzany w interwatach co 5 minut, jako
metoda monitorowania. Wéréd punktowanych parametrow znajduja si¢ skora i jej kolor,
czynno$¢ serca i puls, reakcja na bodzce, napigcie migsniowe oraz sposob oddychania
noworodka. Kazdy z tych paramentéw oceniany jest na skali od 0 do 2 punktéw, co po
podsumowaniu daje od 0 do 10 punktow. Stan noworodka oceniany jest jako dobry w
przypadku 8-10 punktow, S$redni w przypadku 4-7 punktéow i zty przy punktacji 4
punktow. [53]

Hardani 1 wsp. [54] w przekrojowym badaniu, w ktorym uczestniczyto 530
noworodkow z czynnikami ryzyka utraty shuchu hospitalizowanych w oddziale
neonatologicznym szpitala Abuzar w Iranie stwierdzili utrat¢ stuchu u 27 (5,09%) dzieci.
Punktacja Apgar ponizej 5 punktow byla istotnie statystycznie zwigzana z utratg shuchu
(p<0,001). Natomiast Poonual i wsp. [55] przeprowadzili badanie na 3120 niemowletach w
wieku 3 miesigcy w Tajlandii, z ktorych 135 (4,3%) mialo potwierdzong utrate stuchu. W
analizie wieloczynnikowej czynnikiem ryzyka niezaleznie zwigzanym z utratg stuchu w wieku

3 miesiecy byl wynik Apgar ponizej 6 punktow w 5. minucie.

Zbttaczka wymagajaca transfuzji wymienne;.

Powszechny dostep do immunoprofilaktyki Rh i fototerapii wprowadzony w 1985 roku
zmniejszyt czgsto§¢ wykonywania transfuzji wymiennej z 23,9% do 4,8%. Jednak wpltyw
neurotoksycznosci bilirubiny nadal jest zwigzany z wceze$niactwem 1 moze przyczyniac si¢ do
utraty stuchu w tej grupie dzieci. [56] Amina i wsp. [57] przeprowadzili prospektywne badanie
obserwacyjne wsrod 44 noworodkéw urodzonych po 34 tygodniu cigzy z cigzka zottaczka,
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ktora rozwingta si¢ w ciggu dwoch pierwszy tygodni zycia. Pigcioro sposrod 44 niemowlat
rozwingto zespdt neuropatii stuchowej (auditory neuropathy spectrum disorder, ANSD). W
wyniku analizy regresji logistycznej stwierdzono, ze szczytowa bilirubina wolna byta istotnie
zwigzana z rozwojem ANSD. Badacze doszli do wniosku, ze bilirubina wolna jest bardziej
czutym 1 specyficznym predyktorem ANSD niz bilirubina catkowita czy bilirubina zwigzana.
W badaniu przeprowadzonym przez Choi i wsp. [58] analizowano dane na temat czynnikow
ryzyka utraty stuchu wéréd 2404 niemowlat przebywajacych na oddziale intensywnej opieki
neonatologicznej z okresu 13 lat w szpitalu uniwersyteckim Hallym University College of
Medicine w Seoul w Korei. Czesto§¢ wystepowania utraty stuchu wyniosta 1,8% (n=43).
Poréwnanie mi¢dzy niemowletami z utratg stuchu a niemowletami z prawidlowym stuchem
wykazato, ze szczytowy poziom bilirubiny catkowitej byt istotnie wyzszy w grupie z utratg

stuchu w poréwnaniu z grupa kontrolna.

Zapalenie opon mozgowo-rdzeniowych.

Zapalenie opon moézgowo-rdzeniowych jest istotnym czynnikiem ryzyka uszkodzenia
stuchu. Badanie przeprowadzone przez Labaeka i wsp. [44] mialo na celu ocene wystgpowania
zaburzen stuchu wéréd noworodkéw z grupy wysokiego ryzyka oraz zwigzanych z nimi
czynnikow ryzyka na oddziale noworodkowym szpitala uniwersyteckiego w Nigerii. Analizie
poddano dane 201 noworodkdéw. Sposroéd 201 dzieci, pig¢ mialo zapalenie opon moédzgowo-
rdzeniowych, a u 19 stwierdzono jedno- lub obustronne uszkodzenie stuchu. Czynnikiem
ryzyka zwiazanym z trwalym uszkodzeniem stuchu bylo przebycie zapalenia opon mézgowo-
rdzeniowych. Natomiast Poonual 1 wsp. [55] przeprowadzili badanie na 3120 niemowletach w
wieku 3 miesiecy w Tajlandii, z ktorych 135 (4,3%) miato potwierdzong utrate stuchu. W
analizie jednoczynnikowej zapalenie opon mdzgowo-rdzeniowych bylo istotnie zwigzane z
utratg stuchu, za to w analizie wieloczynnikowej nie osiggneto poziomu istotnosci
statystyczne;j.

Przebieg 1 konsekwencje zapalenia opon médzgowo-rdzeniowych zalezg od patogenu
wywotujacego chorobe. Kutz 1 wsp. [59] przebadal grupe 171 dzieci z bakteryjnym meningitis
w wieku od 3 miesigcy do 17 lat (Sredni wiek 3,8 lat). Dzieci z pneumokokowym zapaleniem
opon modzgowo-rdzeniowych byly mtodsze, dluzej chorowaly, wymagaty dluzszej
hospitalizacji, czg$ciej miaty napady padaczkowe i cz¢$ciej stwierdzano u nich réwnoczesne
zapalenie ucha srodkowego w momencie diagnozy niz dzieci z meningokokowym zapaleniem
opon modzgowo-rdzeniowych. Dzieci z pneumokokowym zapaleniem opon moézgowo-

rdzeniowych charakteryzowaty si¢ wickszym prawdopodobienstwem utraty stuchu (35,9%) niz
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dzieci z zapaleniem meningokokowym (23,9%), chociaz zalezno$¢ ta nie osiggneta istotnosci
statystycznej. Do istotnych predyktorow utraty stuchu niezaleznie od patogenu nalezaty
dlugos$¢ hospitalizacji, wystapienie napadow padaczkowych, réwnoczesna neuropatia nerwu
czaszkowego, podwyzszone stezenie biatka i1 obnizone glukozy w plynie moézgowo-
rdzeniowym. U pacjentow, ktorzy otrzymali antybiotyki przed przyjeciem do szpitala rzadziej
stwierdzano uszkodzenie stuchu po przebyciu choroby.

Jensen i wsp. [60] przebadali 32 dorostych pacjentéw z bakteryjnym zapaleniem opon
moézgowo-rdzeniowych. Przy wypisie pacjentdéw ze szpitala az 57% z nich prezentowalo
objawy zmystowo-nerwowego uszkodzenia stuchu >20 dB. Odsetek ten wzrost do 61% po 2
miesigcach po opuszczeniu szpitala. Patogenem wywolujacych chorobe w 38% byt
Streptococcus pneumoniae.

W Swietle tych doniesien WHO podnosi wagg szczepien. Ponad 30% przypadkow utraty
stuchu jest konsekwencja przebycia infekcji, ktorym w wiekszos$ci mozna zapobiegaé poprzez

szczepienia oraz utrzymanie odpowiedniej higieny. [43]

Intensywna terapia >7 dni.

Na oddziatach intensywnej terapii noworodka przebywaja dzieci, ktore znajduja si¢ w
grupie podwyzszonego ryzyka uszkodzenia stuchu z powodu narazenia na szereg czynnikow
ryzyka. Na oddziatach tych przebywaja noworodki urodzone przedwczesnie, z niskg masa
urodzeniowg, wadami genetycznymi, chorobami wspoéhistniejgcymi  wymagajacymi
intensywnego leczenia, czgsto lekami zwigkszajacymi ryzyko uszkodzenia stuchu. [58] Nie bez
znaczenia sg rOwniez narazenie na hatas generowany przez urzadzenia medyczne. [61] Wplyw
mechanicznej wentylacji na uszkodzenie stuchu u noworodkow wynika ze skumulowanego
wplywu wielu czynnikow, do ktorych zalicza si¢ ekspozycje na wrodzone czynniki ryzyka,
podawanie lekow ototoksycznych na oddziale intensywnej opieki neonatologicznej, infekcje
oraz hatas powodowany przez urzadzenia medyczne. Z tego powodu u noworodkow
hospitalizowanych na oddziale intensywnej opieki neonatologicznej trwaly ubytek stuchu
rozwija si¢ 10-20 razy czgscie] w pordwnaniu do ogdlnej populacji. [62]

W wielu badaniach wykazato, Zze juz pigciodniowy pobyt na oddziale intensywnej
terapii moze mie¢ negatywny wplyw na stuch. Jeong i wsp. [63] retrospektywnie analizowali
dane z Narodowej Stuzby Ubezpieczen Zdrowotnych w Korei. Dzieci urodzone w latach 2007—
2013 byly obserwowane do 2015 roku. Porownano czynniki ryzyka w grupie 847 dzieci z
niedostuchem z grupa kontrolng liczacg 2508 dzieci. Hospitalizacja na oddziale intensywne;j

opieki neonatologicznej trwajaca dtuzej niz 5 dni byla istotnym czynnikiem ryzyka utraty
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stuchu u dzieci. Abu-Shaheen 1 wsp. [64] przeprowadzili badanie przekrojowe w Jordanii.
Sposrod 63042 dzieci objetych badaniem, 966 (1,5%) miato potwierdzong znaczaca utrate
stuchu a 7,1% bylo hospitalizowanych na oddziale intensywnej opieki neonatologicznej ponad
5 dni. Wieloczynnikowa analiza regresji logistycznej wykazata, ze hospitalizacja na oddziale
intensywnej opieki noworodkowej trwajaca dluzej niz pi¢¢ dni byla istotnym czynnikiem

ryzyka uszkodzenia stuchu.

Mechaniczna wentylacja >5 dni.

Wplyw mechanicznej wentylacji na uszkodzenie stuchu u noworodkéw wynika ze
skumulowanego wplywu wielu czynnikéw, do ktérych zalicza si¢ ekspozycje na wrodzone
czynniki ryzyka, podawanie lekdéw ototoksycznych na oddziale intensywnej opieki
neonatologicznej, infekcje oraz halas powodowany przez urzadzenia medyczne. [65]

Retrospektywne badanie przeprowadzone przez Choi i wsp. [58] wsrdd 2404 niemowlat
przebywajacych na oddziale intensywnej opieki neonatologicznej w Korei wykazato, ze
mechaniczna wentylacja byta prowadzona istotnie dtuzej u niemowlat z ubytkiem stuchu niz w
grupie kontrolnej. Natomiast Eras i wsp. [66] przeprowadzili retrospektywne badanie 1360
wczesniakow z grupy wysokiego ryzyka urodzonych w 32 lub ponizej tygodniu cigzy i/lub
masg urodzeniowa <1500 g w Turcji. Stata utrata stuchu wystgpita u 19 (1,4%) niemowlat.
Analiza wieloczynnikowa wykazata, ze wentylacja mechaniczna trwajaca co najmniej 5 dni

byla istotnym czynnikiem zwigzanym z utratg stuchu.

Leki ototoksyczne.

Uzycie lekow ototoksycznych u kobiet w cigzy 1 dzieci odpowiada za 4% utraty stuchu
w dziecinstwie 1 wg WHO jest to czynnik, ktory mozna potencjalnie wyeliminowa¢ poprzez
Scista kontrolg dawek 1 stezen lekéw we krwi. [43] Do terapii, ktére dziataja ototoksycznie
zalicza si¢ dlugotrwate leczenie aminoglikozydami lub polaczenie leczenia aminoglikozydami
1 diuretynami pg¢tlowymi oraz leczenie cytostatykami (szczegolnie cisplatyng) w chorobach
nowotworowych. Inne leki, takie jak salicylany i makrolidy, w tym azytromycyna, moga
powodowa¢ utrate stuchu, ktéra jest zazwyczaj odwracalna. Ponadto pewne warianty
mitochondrialne moga zwigksza¢ podatnos¢ na ototoksyczne dziatanie aminoglikozydow. [67]

We wspomnianym juz wczesniej tajskim badaniu przeprowadzonym przez Poonual i
wsp. [55] sposrod 3120 noworodkow leki ototoksyczne otrzymato 57% dzieci z uszkodzeniem
stuchu 1 2,9% dzieci bez uszkodzenia stuchu. Istotny zwigzek pomiedzy leczeniem lekami

ototoksycznymi stwierdzono zarowno w analizie jednoczynnikowej, jak 1 wieloczynnikowe;.
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Zespo6t wad wrodzonych skojarzony z niedostuchem.

Zespoly genetyczne obejmuja grupg objawdw, ktdre wystepujac razem wskazujg na
konkretng chorobe. Ponad 119 genéw jest zwigzanych z utrata stuchu typu zmystowo-
nerwowego lub mieszanego. Utrata stuchu typu zmystowo-nerwowego jest formg utraty stuchu
towarzyszaca dodatkowym cechom klinicznym. Okoto 30% przypadkéw genetycznych utraty
stuchu uwaza si¢ za syndromiczne, a odsetek ten maleje wraz z wiekiem z powodu wiekszego
udziatlu nabytej utraty stuchu wraz z wiekiem. Zidentyfikowano ponad 300 form syndromicznej
utraty shuchu, w ktorych charakterystyczne cechy kliniczne sg staltym lub przynajmniej
okresowym elementem. [68, 69] Najcz¢sciej wystepujace przyktady zaburzen genetycznych,
ktére moga obejmowac utrate stuchu jako objaw stanowig nastgpujace zespoty: zespot Alporta,
zesp6t CHARGE, zesp6t Crouzona, zespdt Downa, zesp6t Goldenhar, zesp6t Pendreda,
niedokrwisto$¢ sierpowatokrwinkowa, choroba Tay-Sachsa, zespot Treachera Collinsa, zesp6t

Ushera oraz zesp6t Waardenburga. [15]
1.6. Pozostate czynniki uszkodzenia stuchu

Joint Committee on Infant Hearing [32, 70] wyrdznilo dodatkowe czynniki ryzyka,
ktore, jesli ekspozycja na nie wystapi w okresie postnatalnym, moga przyczyni¢ si¢ do
postepujacego uszkodzenia shuchu manifestujacego si¢ klinicznie dopiero w okresie
przedszkolnym lub szkolnym. W przypadku stwierdzenia narazenia ma czynniki ryzyka
op6znionego wystagpienia lub postepujacej utraty sthuchu, kompleksowa ocena audiologiczna
powinna zosta¢ przeprowadzona (w zaleznos$ci od czynnikdw ryzyka) w okresie miedzy
wypisem ze szpitala a 9. miesigcem zycia. Do czynnikow tych zalicza si¢:

e potwierdzone bakteryjne i/lub wirusowe zapalenie opon moézgowo-rdzeniowych lub
zapalenie mozgu,

e stany pourazowe glowy, zwlaszcza obejmujace wyrostek sutkowaty kosci skroniowe;,

e chemioterapia,

e zaniepokojenie rodziny/opiekuna dotyczgce stuchu, mowy, jezyka lub rozwoju dziecka.

Opoznienie rozwoju mowy 1 jezyka oraz zauwazone przez rodzicoéw nieadekwatne
reakcje na bodzce sluchowe sg wskazaniem do natychmiastowego skierowania dziecka na
diagnostyke stuchu. Gdy opiekun wyraza zaniepokojenie, ze dziecko nie reaguje na dzwigki w
domowym otoczeniu, badz zauwaza opdznienia w mowie i/lub jezyku, zaleca si¢ zebranie
szczegotowego wywiadu medycznego oraz ocen¢ dziecka pod katem wysieku w uchu

srodkowym. Skierowanie do audiologa w celu oceny stuchu jest zalecane niezaleznie od

28



czynnikbw ryzyka 1 mozliwej obecnosci wysicku  w uchu $rodkowym. [70]
Wspotwystepowanie konkretnych zaburzen rozwojowych z niedostuchem zostalo zauwazone
u dzieci z ogbdlnym opdznieniem rozwojowym. Najczestszymi zaburzeniami rozwojowymi sg
uposledzenie umystowe, mézgowe porazenie dziecigce, zaburzenia ze spektrum autyzmu,
zaburzenie nadpobudliwosci psychoruchowej oraz trudnosci w nauce. [71, 72]

Zapalenie ucha srodkowego lub obecno$¢ wysieku w uchu srodkowym moze wptywacé
na opo6znienia diagnozy utraty stluchu i dodatkowo takze mie¢ negatywny wptyw na shuch.
Przewlekte zapalenie ucha srodkowego zazwyczaj wigze si¢ z pewnym stopniem utraty stuchu.
Jest to najczg$ciej utrata stuchu typu przewodzeniowego i1 wynika z uszkodzenia btony
begbenkowej i/lub zmianami w tancuchu kosteczek stuchowych powodowanych zrostami lub
erozjg wywotang przewleklym procesem zapalnym. [73] Uszkodzenie stuchu po zapaleniu ucha
srodkowego w roznym stopniu wplywa na uszkodzenia stuchu i w duzej mierze zalezy od czasu
trwania infekcji, patogenu wywotujacego stan zapalny, obecnosci i ilo$ci wysieku oraz rozwoju
dodatkowych powiktan w postaci powstania ropni w tej okolicy lub zapalenia opon mézgowo-

rdzeniowych. [74]
1.7. Program skryningowy

Program Powszechnych Przesiewowych Badan Shuchu u Noworodkéw (PPPBSN)
zostal wprowadzony w Polsce w 2002 roku dzigki Fundacji Wielkiej Orkiestry Swiatecznej
Pomocy (WOSP). [75-77] Wg danych WOSP w ramach PPPBSN do listopada 2021 roku
przebadano 7 miliondw noworodkéw. [78] Rycina 1 przedstawia liczbe dzieci przebadanych w
kolejnych latach trwania programu. Liczba przebadanych dzieci rosta liniowo z wyjatkiem
okresu pandemii, w czasie ktorej w 2020 roku zawieszono dziatalnos¢ 60 (66,67%) osrodkdéw
prowadzacych diagnostyke audiologiczna, a 30 (33,33%) pracowalo w rezimie sanitarno-
epidemiologicznym. W 2021 roku zawieszono prace jedynie 5 (5,26%) os$rodkow
diagnostycznych z powodu umiejscowienia ich w placowkach zajmujacych si¢ wylacznie
leczeniem pacjentdw zakazonych wirusem SARS-CoV-2. [79] Obecnie w ramach programu
badania wykonywane sag w 390 o$rodkach I stopnia referencyjnosci. Noworodki z podejrzeniem

wad stuchu kierowane sa do 94 osrodkow 11 i I1I stopnia referencyjnos$ci. [78]
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Rycina 1. Liczba dzieci przebadanych w ramach Programu Powszechnych Przesiewowych
Badan Stuchu u Noworodkow w latach 2002-2022 (przedrukowano [78])

Zgodnie z zatozeniami PPPBSN badaniem przesiewowym stuchu objete sa wszystkie
zywo urodzone noworodki zanim opuszcza oddzial neonatologiczny. Badanie otoemisji
akustycznej wywolanej trzaskiem (transiently evoked otoacoustic emission, TOAE) wykonuje
si¢ w 2-3 dobie zycia. [77, 80] Jest to metoda szybka, nieinwazyjna, fatwa do wykonania z
mozliwoS$cig automatycznej rejestracji wyniku. [81] Noworodki, ktdre z przyczyn niezaleznych
nie mialy wykonanego przesiewowego badania stuchu w oddziale neonatologicznym
kierowane sg do osrodkow audiologicznych w celu wykonania tego badania. W przypadku
uzyskania nieprawidtowego wyniku badania przesiewowego stuchu noworodki kierowane sg
na badania audiologiczne celem przeprowadzenia diagnostyki audiologicznej 1 postawienia
rozpoznania przed ukonczeniem 3. miesigca zycia. Wszystkie dzieci z potwierdzonym
niedostuchem powinny otrzyma¢ wilasciwg pomoc przed ukonczeniem 6. miesigca zycia.
Wszystkie dzieci z niedostuchem p6zno ujawniajacym sig¢, postgpujacym lub nabytym powinny
by¢ zdiagnozowane 1 otrzymac¢ pomoc w jak najkrétszym czasie.

PPPBSN w Polsce jest realizowany w o$rodkach o 3 stopniach referencyjnosci [33]
zdefiniowanych zgodnie z Ustawa o $wiadczeniach opieki zdrowotnej finansowanych ze
srodkow publicznych. [82] Sciezka skryningu rozpoczyna si¢ w osrodkach o I stopniu
referencyjnosci, tj. w oddziatach neonatologicznych, oddziatach noworodkowych, oddziatach
ginekologiczno-potozniczych i oddziatach intensywnej terapii noworodka. [78, 80] W takim
oSrodku badanie przesiewowe stuchu, tj. OAE wywotanej trzaskiem, wykonywane jest
wczesniej, w 2-3. dobie zycia. Jesli wynik jest prawidlowy 1 u dziecka nie wystepuja zadne
czynniki ryzyka wystapienia niedoshuchu, dziecko konczy diagnostyke otrzymujac niebieski
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certyfikat. Je§li wynik jest nieprawidtowy, wtedy powtorne badanie przesiewowe shuchu
wykonywane jest w dniu wypisu ze szpitala. Ponownie, jesli wynik jest prawidtowy, i u dziecka
nie wystepuja zadne czynniki ryzyka uszkodzenia stuchu, dziecko konczy diagnostyke
otrzymujac niebieski certyfikat. W przypadku uzyskania kolejnego nieprawidtowego wyniku
lub wystgpienia czynnikow ryzyka uszkodzenia stuchu, dziecko otrzymuje zo6tty certyfikat i

kierowane jest do osrodka 0

POROD
v

Badanie przesiewowe
metoda OAE (2-3 doba zycia)

v v v v
OAE prawidiowe OAE nieprawidh OAE prawid OAE nieprawidlowe
+ brak CR* + brak CR* +CR* +CR*

v v v Y

Ponowne badanie
w dniu wypisu

v v
OAE prawidiowe OAE nieprawidtowe :
v vV v Yy

BN hicbieski certyfikat 26ty certyfikat + ulotka

stopniu

v

Brak badania
przesiewowego
metoda OAE

v

v,

referencyjnosci.

Rycina 2 przedstawia schematycznie $ciezke postepowania programu skryningowego w
osrodku o I stopniu referencyjnosci. Ponadto wyniki pierwszego badania skryningowego oraz
informacje na temat obecnosci czynnikoéw ryzyka wystgpienia uszkodzenia stuchu
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Rycina 3 prezentuje wzory naklejek z certyfikatami, ktore wklejane sa do ksigzeczki zdrowia

dziecka po otrzymaniu wyniku badania w osrodku o I stopniu referencyjnosci.

POROD
v v
Badanie przesiewov\te . Brak badania
metoda OAE (2-3 doba zycia) przesiewowego
v v v v metoda OAE
OAE prawidtowe OAE nieprawidiowe OAE prawidtowe OAE nieprawidiowe
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v v

Ponowne badanie
w dniu wypisu

v v
OAE prawidtowe OAE nieprawidtowe
v

S H niebieski certyfikat

Rycina 2. Schemat S$ciezki Programu Powszechnych Przesiewowych Badan Stuchu u
Noworodkow (przedrukowano [78])

CR, czynnik ryzyka; OAE (otoacoustic emission), otoemisja akustyczna.
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Rycina 3. Wzory naklejek z certyfikatami Programu Powszechnych Przesiewowych Badan
Stuchu u Noworodkow w Polsce.

Zgodnie z zasada dziatania programu osrodki o II stopniu referencyjno$ci prowadza
specjalistyczng diagnostyke audiologiczng oraz obserwacje nastgpujacych grup dzieci:

e noworodki z nieprawidtowym wynikiem badania stuchu w co najmniej jednym uchu,

e dzieci, u ktorych stwierdzono obecno$¢ co najmniej jednego czynnika ryzyka
uszkodzenia shuchu niezaleznie od wyniku badania stuchu,

e dzieci, ktére nie mialy wykonanego badania sluchu w o$rodku o I stopniu
referencyjnosci,

e dzieci skierowane przez lekarza pierwszego kontaktu z podejrzeniem uszkodzenia
stuchu w wyniku przebytych chordéb lub na podstawie obserwacji dziecka i jego
nieprawidlowej reakcji na bodzce stuchowe.

Do osrodkéw o II stopniu referencyjno$ci naleza placéwki audiologiczne lub
laryngologiczne, przy czym w kazdym wojewodztwie znajduje si¢ przynajmniej jeden taki
osrodek. Wyniki badan audiologicznych uwzgledniajace rodzaj i glebokos¢ uszkodzenia stuchu

przesytane sa do centralnej bazy danych. [83]
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Osrodki o III stopniu referencyjnosci prowadza wielospecjalistyczng opieke nad
dzie¢mi z uszkodzeniem stuchu. Posiadaja specjalistow takich jak psycholog, logopeda,
surdopedagog, foniatra, okulista, nefrolog, kardiolog, neurolog, a takze innych zaleznie od
indywidulanych potrzeb matych pacjentow. Zespot specjalistow ocenia rozwoj psychoruchowy
dziecka. Osrodki wykonujg interwencje audiologiczne, dopasowuja aparaty stuchowe i
wspotpracuja z o$rodkami wszczepiajacymi implanty stuchowe. Prowadza systematyczng
kontrole korzysci ze stosowania aparatow stuchowych, prowadza leczenie podjete do 6.
miesigca zycia 1 pdzniej potaczone z rehabilitacjg dzieci z protezami stuchowymi lub
implantami slimakowymi. W zaleznos$ci od potrzeb wspotpracujg z osrodkami rehabilitacii.
[75, 84]

Dzieci objete opieka osrodka o III stopniu referencyjnosci badane sg co 6 miesiecy.
Badania obejmujag TOAE, stluchowe potencjaly wywotane pnia mézgu (auditory brainstem
response, ABR), audiometri¢ impedancyjng, badania logopedyczne oraz psychologiczne
odpowiednie do wieku dziecka. Aparaty stuchowe przeznaczone sg dla dzieci z potwierdzonym
niedostuchem 40 dB lub glebszym. W przypadku rozpoznania obustronnego niedostuchu
glebokiego 1 braku postepdéw w rehabilitacji u dziecka posiadajacego aparat stuchowy, osrodek
kwalifikuje do implantacji §limakowej. Zgodnie z konsensusem wypracowanych na konferencji
przez specjalistow z amerykanskimi Narodowymi Instytutami Zdrowia (National Institutes of
Health, NIH) [85, 86], w odniesieniu do dzieci, wczesniejsze zaopatrzenie dzieci w implanty
ogranicza negatywne konsekwencje deprywacji stuchowej 1 pozwala na sprawniejszy rozwaj
mowy 1 jezyka. Wszczepienie implantu §limakowego mozna rozwazy¢ u dzieci w wieku 2 lat
lub starszych z glebokim (>90 dB) obustronnym ubytkiem stuchu typu zmystowo-nerwowego
1 minimalng percepcja mowy po okresie rehabilitacji, ktora nie przyniosta oczekiwanych
rezultatdéw. Dodatkowo u dzieci z duzymi wadami wzroku implantacja sprzyja rozwojowi
niezaleznos$ci 1 poprawia jako$¢ zycia. Implantacja powinna by¢ poprzedzona badaniami
radiologicznymi (badanie tomografii komputerowej i rezonansu magnetycznego) w celu oceny
warunkow anatomicznych oraz potwierdzenia obecno$ci $limaka, przewodu stluchowego
wewngtrznego 1 nerwu shuchowego. Konsensus grupy HEARRING [87] opublikowany w 2017
roku potwierdza, ze stwierdzenie nawet niewielkiego (<30 dB) zakresu dynamiki akustyczne;j
jest wskazaniem do implantacji. U dzieci z obustronnym uszkodzeniem stuchu przechodzacych
jednostronng implantacje wazna jest rehabilitacja 1 ocena uzytkowania aparatu stuchowego po
drugiej stronie. Z badan Drela 1 wsp. [88] wynika, ze 37,5% dzieci nie nosito aparatu

stuchowego, co moze by¢ istotnym wskazaniem do implantacji kontralateralne;j.
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1.8. Wykrywalnos¢ zaburzen stuchu w programie przesiewowym i bez

programu przesiewowego

Powszechne programy skryningowe zaburzen stuchu u noworodkéw petnig istotna role
w wykrywaniu zaburzen stuchu na wczesnym etapie. Yoshinaga-Itano i wsp. [89] poréwnali
odsetek wykrywalno$ci zaburzen stuchu u dzieci objetych 1 nieobjetych programami
przesiewowymi badan stuchu noworodkéow. W USA dzigki programom skryningowym
wczesnie, tj. przed ukonczeniem 6 miesigca zycia, prawidlowo zdiagnozowano zaburzenia
stuchu u 84% z ubytkiem stuchu w poréwnaniu do 8% w grupie dzieci nie obj¢tej programem
skyningowym. Jesli chodzi o czas wykrycia wady stuchu, w grupie poddanej badaniom
skryningowym 25% zaburzen bylo wykrytych do 2,5. tygodnia zycia, 50% do 5. tygodnia Zycia,
a 75% do 3. miesigca zycia. Natomiast 16% dzieci zostalo zdiagnozowanych po 6. miesigcu
zycia. W grupie bez badan skryningowych jedynie 8% zaburzen wykryto przed ukonczeniem
6. miesigca zycia, a mediana wieku dziecka w momencie postawienia diagnozy wyniosta 23

miesigce.
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2. Cele i zalozenia pracy

Cele gtowne rozprawy doktorskiej przeprowadzone w oparciu o przekrojowe badanie
populacji dzieci objetych opieka Kliniki Otolaryngologii, Chirurgii Glowy 1 Szyi
Uniwersyteckiego Szpitala Klinicznego we Wroctawiu w latach 2019-2021 w ramach
Programu Powszechnych Przesiewowych Badan Stuchu u Noworodkéw byty:

1. Ocena czgstosci wystepowania zaburzen stuchu oraz

2. Ocena czestosci wystepowania czynnikow ryzyka ubytku stuchu.
Cele szczegdtowe obejmowaty:

1. Porownanie czgstosci wystgpowania niedostuchu u pacjentdéw obcigzonych czynnikami
ryzyka i bez czynnikow ryzyka
Analiza czynnikow ryzyka w zaleznosci od ekspozycji na liczbg czynnikow ryzyka
Analiza czynnikow ryzyka niedostuchu u noworodkéw

Analiza czynnikow ryzyka p6znego niedostuchu u dzieci

o > N

Ocena dodatkowych czynnikow ryzyka, stanowigcych powod skierowania dziecka na
badania stuchu do osrodka o II stopniu referencyjnosci i ich powigzanie z wystapieniem
niedostuchu u dzieci.

6. Ocena czasu zglaszalno$ci si¢ pacjentow do osrodka o II stopniu referencyjnosci
skierowanych na kontrolne badania stuchu u noworodka z o$rodka o I stopniu

referencyjnosci
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3. Material i metody

3.1. Miejsce prowadzenia badan

Badania prowadzono w Klinice Otolaryngologii, Chirurgii Glowy 1 Szyi
Uniwersyteckiego Szpitala Klinicznego we Wroctawiu w ramach Programu Powszechnych
Przesiewowych Badan Stuchu u Noworodkow. Poniewaz Klinika petni role osrodka o II i1 111
stopniu referencyjnosci w ramach powszechnych przesiewowych badan stuchu i zajmuje si¢
specjalistyczng diagnostyka audiologiczng oraz obserwacja dzieci, u ktérych podejrzewa si¢
zaburzenia stuchu, do Kliniki kierowane byly dzieci na réznych etapach diagnostyki lub
rehabilitacji stluchu. Jest to badanie przekrojowe o charakterze retrospektywnym. W badaniu
przeanalizowano wizyty, na ktore pacjenci zgtosili si¢ do osrodka na badanie stuchu od roku
2019 do roku 2021. Protokét badania zostat zatwierdzony przez Komisje Bioetyczng

Dolnoslaskiej Izby Lekarskiej we Wroctawiu.
3.2. Materiat

W ramach niniejszego badania zebrano i przeanalizowano dane demograficzne,
informacje na temat czynnikow ryzyka uszkodzenia stuchu w okresie prenatalnym,
perinatalnym 1 postnatalnym, liczb¢ i rodzaj wykonanych badah oraz wyniki nast¢pujacych
badan stuchu:

e Dbadanie otoemisji akustycznej wywotanej trzaskiem (TOAE),

e badanie audiometrii impedancyjnej, tj. pomiar ci$nienia w uchu srodkowym, odruchow
migsnia strzemigczkowego 1 napigcia btony bebenkowej,

e badanie wywotanych potencjatdéw stuchowych z pnia mozgu (auditory brainstem
responses, ABR) przy braku zarejestrowania otoemisji akustycznej.

Badania stuchu w klinice przeprowadzono z wykorzystaniem specjalistycznego sprzetu.
Do badania otoemisji akustycznej wykorzystano platforme¢ Titan (Interacoustics, Middelfart,
Dania), ktora stanowi zaawansowane narzg¢dzie do przesiewowego badania stuchu lub bardziej
zaawansowane] diagnostyki. Modutowa jednostk¢ mozna dostosowaé do automatycznego
przeprowadzania badania otoemisji znieksztalcen nieliniowych (distortion product —
otoacoustic emission, DPOAE), TOAE, tympanometrii oraz tympanometrii szerokopasmowe;j.
Urzadzenie moze by¢ obstugiwane manualnie, jak i1 sterowanie z komputera PC, z opcja
drukowania wynikow na matej drukarce termicznej lub drukarce podiaczonej do komputera
PC. Do badania ABR wykorzystano urzadzenie Eclipse (Interacoustics, Middelfart, Dania)

produkowane przez tego samego producenta. Eclipse to urzadzenie audiometryczne
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przeznaczone do rejestracji 1 oceny potencjatow wywotanych stuchowych. Urzadzenie sktada
si¢ z platformy sprzetowej, przedwzmacniacza, transduktoréw stymulacyjnych i elektrod

rejestracyjnych i obshugiwane si¢ wytacznie z poziomu komputera PC.

& =

Rycina 4. Platforma Titan i urzadzenie Eclipse wykorzystywane do badan stuchu u dzieci.

Kryteria wlaczenia dzieci do analizy pokrywaly si¢ z kryteriami objg¢cia opieka
specjalistyczng i diagnostyka audiologiczng i byty nastgpujace:
e noworodki, u ktorych wynik badania stuchu byt nieprawidlowy w co najmniej jednym
uchu w badaniu w 2-3. dobie zycia,
e dzieci, u ktorych stwierdzono obecno$¢ co najmniej jednego czynnika ryzyka
uszkodzenia stuchu niezaleznie od wyniku testu przesiewowego stuchu;
e dzieci, ktore nie mialy wykonanego badania stuchu w o$rodku o I stopniu

referencyjnosci,
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e dzieci skierowane przez lekarza pierwszego kontaktu z podejrzeniem uszkodzenia

stuchu w wyniku przebytych choréb lub na podstawie obserwacji dziecka i jego

nieprawidtowej reakcji na bodzce stuchowe, w celu weryfikacji czynnikéw ryzyka i

przeprowadzenia specjalistycznej diagnostyki stuchu;

e dzieci w trakcie rehabilitacji stuchu zglaszajace si¢ na badania kontrole.
Kryteria wylaczenia zwigzane byty z niekompletng informacja w dokumentacji medyczne;j:
e brak danych demograficznych,

e Dbrak wyniku badania stuchu, np. z powodu braku wspotpracy dziecka.

Materiat do badania stanowity historie choroby dzieci zglaszajacych si¢ do kliniki.

Ogolem w analizowanym okresie zarejestrowano 597 wizyt z udzialem 465 dzieci (132 wizyty

przeprowadzono u dzieci zglaszajacych sie po raz kolejny). Z tego 54 przypadki zostaty

wylaczone z powodu niekompletnych danych wymaganych do analizy. Kompletnie przebadano

411 dzieci. Rycina 5 przedstawia diagram analizy i rekordow wizyt i wlaczenia dzieci do

analizy.

Wizyty zarejestrowane w bazie danych w
latach 2019-2021
(n=597)

b

Rekordy przenalizowane pod katem
powtarzajgcych sie wizyt u jednego dziecka
(n=597)

Rekordy potaczone
(n=132)

b

Scalone wizyt wigczonych do analizy
odpowiadajgce liczbie dzieci diagnozowanych
lub leczonych w analizowanym okresie
(n =465)

Whytgczone z powodu:
brak danych demograficznych (n = 23)
brak wyniku badania (n = 31)

b

Przypadki wigczone do analizy jakosciowe]
(n=411)

Rycina 5. Schemat procesu wigczania pacjentow do analizy

3.3. Metody analizy statystycznej

Dane demograficzne dziecka i matki oraz wyniki badan stuchu wprowadzono do

arkusza kalkulacyjnego programu Microsoft 365 Excel (Microsoft Corp., Redmond, WA,
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USA). Dane nastepnie zostaly poddane analizie statystycznej z wykorzystaniem programu R
Project for Statistical Computing v. 3.4.1.

W celu przedstawienia wynikéw wybrano odpowiednie statystyki opisowe. W
przypadku zmiennych cigglych, normalno$¢ rozktadu badanych zmiennych oceniano testem
Shapiro-Wilka. Jako statystyki opisowe tych zmiennych wybrano S$rednig arytmetyczng z
odchyleniem standardowym, median¢ wraz z zakresem. Do zmiennych ciggtych zaliczono wiek
dziecka i matki oraz odstgpy czasowe pomiedzy badaniami.

Cechy jakosciowe (zmienne nominalne) przedstawiono w formie liczbowej i
procentowej. Do takich zaliczono dane z dokumentacji medycznej dotyczace liczby
przeprowadzonych badan. Do poréwnania grup z cechami jako§ciowymi wykorzystano tabele
krzyzowe i uzyto testu Chi-kwadrat lub testu doktadnego Fishera w zalezno$ci od liczebnosci
oczekiwanych.

Do oceny sity zwigzku pomigdzy liczba czynnikdw ryzyka, a obecnoscig ubytku stuchu
u dzieci wykorzystano wspotczynnik korelacji Spearmana.

We wszystkich testach przyjeto poziom p<0,05 za istotny statystycznie.
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4. Wyniki
4.1. Opis badanej grupy

Badana grupa sktadala si¢ z 411 dzieci, tj. 164 dziewczynek i 247 chtopcéw. Rycina 6
przedstawia podziat grupy badanej wedtug pici.

O dziewczynki, 164,
10%

Rycina 6. Rozktad grupy badanej wedtug pici.

Dzieci zgltaszaty si¢ na badanie stuchu w r6znym wieku. Najstarsze dziecko urodzito si¢
w czerwcu 2004 roku, a najmtodsze dziecko we wrzesniu 2021 roku. W celu zilustrowania
rozktadu dat urodzenia dzieci uzyto wykresu, kategoryzujac lata urodzenia. Rycina 7 prezentuje

rozktad badanej grupy w podziale na rok urodzenia.
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Rycina 7. Rozktad badanej grupy wedtug roku urodzenia.
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Objete analizg wizyty w Klinice zwigzane z badaniem stuchu odbywaty si¢ od 2019
roku do 2021 roku. W 2019 roku rozpoczeto diagnostyke 191 dzieci, w 2020 roku objeto
diagnostyka 127 dzieci, a w 2021 roku na swojej pierwszej wizycie w klinice pojawito si¢ 93
dzieci. Rycina 8 przedstawia rozktad liczby dzieci rozpoczynajacych leczenie w kolejnych

latach.

250

200

127

2019 2020 2021

Lata rejestracji pierwszych wizyt dzieci wiaczonych do badania

Rycina 8. Rozktad liczby dzieci rozpoczynajacych leczenie w kolejnych latach badania.

Srednia wieku matki przy porodzie wyniosta 31,24+5,28 lata z mediang wynoszaca 32
lata (zakres: 17-44). Test Shapro-Wilka wykazal, Zze dane nie majg rozktadu normalnego
(p=0,0226), cho¢ kurtoza wynoszaca —0.23 wskazuje na niewielkie rozproszenie wynikow 1
wystepowanie wartosci roznigeych sie od $redniej. Rycina 9 przedstawia histogram rozktadu
wieku matek. Tabela 20 w dalszej cze$ci niniejszego rozdziatu prezentuje analiz¢ statystyczna

wieku matek oraz wybranych zakresow wieku dzieci.
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Rycina 9. Histogram wieku matek.

Wiek dzieci na pierwszej wizycie w o$rodku byt bardzo zréznicowany 1 wahat si¢ od 4
dni do 15 lat. Ogotem, w momencie pierwszej wizyty 239 dzieci bylo w wieku ponizej 1 roku
zycia, a 172 dzieci powyzej pierwszego roku zycia. U dzieci starszych czesciej niz u dzieci
mlodszych wykonywano badania kontrolne w przypadku (1) podejrzenia ubytku stuchu, (2)
stwierdzenia ubytku stuchu we wczesniejszych badaniach w tutejszej Klinice lub w innych
osrodkach, (3) w czasie kwalifikacji do aparatu stuchowego lub implantu §limakowego. Rycina
10 przedstawia rozktad wieku dzieci. Wida¢ na nim, ze wigkszo$¢ pacjentdw stanowig dzieci
do 6 miesigca zycia (<183 dnia zycia), ktore sa diagnozowane pod katem wrodzonego ubytku
stuchu oraz dzieci powyzej dwoch lat, ktére pozostaja pod opieka osrodka z powodu
wystgpienia u nich ubytku stuchu lub obecnosci czynnikéw ryzyka zwigkszajacych

prawdopodobienstwo op6znionego rozwoju ubytku stuchu.
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Wiek dzieci na pierwszej wizycie w osrodku

Rycina 10. Wiek pacjentdow z podziatem na wybrane przedzialy wiekowe odpowiadajace
ramom czasowym ustalonym w Programie Powszechnych Przesiewowych Badan Stuchu u
Noworodkow.

4.2.  Wystepowanie czynnikow ryzyka w badanej grupie

W analizowanej grupie dzieci zbadano rodzaj i czesto$¢ wystepowania czynnikdéw
ryzyka. W analizie wzigto pod uwage czynniki ryzyka uszkodzenia stuchu u noworodkéw oraz
dodatkowe czynniki, ktore odpowiadaja za uszkodzenie stuchu p6zno ujawniajace sie. W grupie
badanej czynniki uszkodzenia stuchu u noworodké6w odnotowano u 192 (46,7%) dzieci. Rycina
11 przedstawia rozktad badanej grupy ze wzgledu wystepowanie czynnikéw ryzyka. U 25
(6,1%) dzieci uzyskano wynik nieprawidtowy podczas badania stuchu w osrodku o I stopniu
referencyjnosci. U 3 (0,7%) dzieci badania nie wykonano ze wzgledu na awari¢ sprzetu

medycznego.
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O tak, 192, 47%

Rycina 11. Wystgpowanie czynnikow ryzyka uszkodzenia stuchu u noworodkow.

W badanej grupie dominowaty leki ototoksyczne w wywiadzie, ktore mogty natozy¢ si¢
z przypadkami leczonych infekcji u starszych dzieci, wcze$niactwo oraz infekcje TORCH.
Rycina 12 ilustruje liczbe i rodzaj czynnikdéw ryzyka z zalozeniem, ze jedno dziecko moze by¢

obcigzone wigcej niz jednym czynnikiem ryzyka.

Zespot wad wrodzonych skojarzony z niedostuchem [l 15

Les orotoisycne - | (23

Mechanizna wentylacja »5 dni - 12
Intensywnaterapia >7dni [l 13
Zapalenie opon mozgowo-rdzeniowych I 2
Z5ttaczka wymagajaca transfuzji wymienne o
Apgar <4w Iminlub<6 w5 min [ 14
Masa urodzeniowa <1500 g l 5
Weesniactwo <33 hod || 3
TorcH | ::

Wadawrodzona gtowy i szyji | 12

Czynniki genetyczne, wada stuchu w rodzinie [ 18

0 20 40 60 80 100 120 140

Liczba dzieci obcigzona danym czynnikiem ryzyka

Rycina 12. Wystepowanie czynnikéw ryzyka uszkodzenia stuchu u noworodkow.

Ponad potowa badanej grupy nie byta obcigzona czynnikami ryzyka uszkodzenia stuchu
u noworodkow (53,3%; n=219). Okolo jedna trzecia dzieci miata jeden czynnik ryzyka (32,6%;
n=134), 8,3% (n=34) miato 2 czynniki ryzyka, 4,6% (n=19) miato 3 czynniki ryzyka, tylko 1%
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(n=4) miat 4 czynniki ryzyka i jedno dziecko bylo obcigzone 5 czynnikami ryzyka.
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Liczba czynnikow ryzyka wystepujaca u jednego dziecka

Rycina 13 przedstawia rozklad badanej grupy w zalezno$ci od liczby czynnikéw ryzyka.
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Liczba czynnikdw ryzyka wystepujaca u jednego dziecka

Rycina 13. Liczba czynnikow ryzyka uszkodzenia stuchu u noworodkow.

Biorac pod uwage dodatkowe czynniki ryzyka liczba dzieci z grupy ryzyka wrosta do
342 (83,2%) dzieci. Przy uwzglednieniu wszystkich czynnikow ryzyka tylko 69 (16,8%) nie
mialo zadnego czynnika ryzyka. Rycina 14 przedstawia rozklad wystgpowania czynnikéw

ryzyka w badanej grupie.
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0O tak, 342, 83% /

Rycina 14. Wystepowanie wszystkich czynnikow ryzyka uszkodzenia stuchu u dzieci.

Analizujac rodzaj czynnikdw, najwiecej byto innych czynnikéw (32,8%; n=135) — ich
rodzaj zostanie omowiony w kolejnych rozdziatach. Nastepne w kolejnosci byty leki
ototoksyczne (29,9%; n=123) i podejrzenie niedostuchu lub opdznionego rozwoju mowy
(22,6%; n=93), z ktérym to czynnikiem zglaszaty si¢ dzieci starsze w okresie rozwoju mowy.
Rycina 15 ilustruje liczbe i rodzaj czynnikdéw ryzyka z zalozeniem, ze jedno dziecko moze by¢

obcigzone wigcej niz jednym czynnikiem ryzyka.

Inne I 135
Nieprawidiowy wynik [ brak wyniku [ 28
Inneinfekcje u matki lub dziecka | 23
Podejrzenie niedostuchu lub opdZnionego rozwoju mowy NN C3
Choroby uktadu nerwowego [ 23
Zespot wad wrodzonych skojarzony z niedostuchem Il 15
Leki ototoksyczne | 173
Mechaniczna wentylacja>5 dni [l 12
Intensywna terapia >7dni [ 13
Zapalenie opon mdzgowo-rdzeniowych | 2
Zottaczka wymagajgca tran sfuzji wymienngj | 0
Apgar<dw Iminlub<6w5Smin [l 14
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Rycina 15. Wystepowanie wszystkich czynnikow ryzyka uszkodzenia.

Biorac pod uwagg liczbe wszystkich czynnikéw ryzyka jedynie okoto jedna czwarta
dzieci nie byla obcigzona zadnym czynnikiem ryzyka (25,8%; n=106). Okoto jedna trzecia
dzieci miata jeden czynnik ryzyka (36,5%; n=150%), okoto jedna czwarta 24,1% (n=99) miata
2 czynniki ryzyka, 7,3% (n=30) mialo 3 czynniki ryzyka, 4,9% (n=20) miato 4 czynniki ryzyka

47



1 1,5% (n=6) dzieci byto obcigzone 5 czynnikami ryzyka. Rycina 16 przedstawia rozklad
badanej grupy w zalezno$ci od liczby czynnikow ryzyka z zalozeniem, ze jedno dziecko moze
by¢ obcigzone wigcej niz jednym czynnikiem ryzyka.
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Rycina 16. Liczba wszystkich czynnikow ryzyka uszkodzenia stuchu u jednego dziecka.
4.3.  Wystepowanie uszkodzenia stuchu

W badanej grupie przeanalizowano wystgpienie ubytku stuchu. U 77% (n=317) dzieci
nie stwierdzono ubytku stuchu, natomiast 20% (n=81) dzieci prezentowalo ré6znego stopnia
uszkodzenie stuchu. U 13 (3%) dzieci wynik byt niejednoznaczny, ale pomimo zalecania
badania kontrolnego, dzieci nie zgtosity si¢ na badanie kontrolne w wyznaczonym terminie.

Rycina 16 przedstawia rozktad dzieci z ubytkiem stuchu.

Rycina 17. Wystepowanie ubytku stuchu w badanej grupie.
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Sposrod 81 dzieci z ubytkiem stluchu, 47% (n=38) otrzymato aparat stuchowy lub

implant §limakowy, natomiast pozostate 53% (n=43) bytlo w trakcie przygotowania do

protezowania stuchu lub zrezygnowato z leczenia. Rycina 18 przedstawia rozklad dzieci z

ubytkiem stuchu.

O tak, 38, 47%

Rycina 18. Rozktad dzieci z informacjg o zaprotezowaniu stuchu.

4.4. Zaleznos¢ pomiedzy czynnikami ryzyka uszkodzenia stuchu u

noworodkow a ubytkiem stuchu

Aby okresli¢ zwigzek pomiedzy wystgpowaniem czynnikow ryzyka w badanej grupie

podzielono dzieci na te z ubytkiem stuchu i bez ubytku stuchu, a nastepnie przeanalizowano

czesto$¢ wystgpowania czynnikéw ryzyka uszkodzenia stuchu w obu grupach. Z analizy

wylaczono 13 dzieci, u ktorych wynik badania shluchu byl niejednoznaczny Czestos¢

wystepowania ubytku stuchu plasowata si¢ na podobnym poziomie u dzieci bez czynnikow

ryzyka i u dzieci z co najmniej jednym czynnikiem ryzyka szkodzenia stuchu, a roznica

pomigdzy grupami nie byla istotna statystycznie. Tabela 2 przedstawia zestawienie czgstosci

wystgpowania ubytku stuchu w zaleznosci od obecnosci czynnikdéw ryzyka.

Tabela 2. Wystepowanie ubytku stluchu w zaleznosci od obecno$ci czynnikéw ryzyka

uszkodzenia stuchu u noworodkow.

Brak czynnikow | Obecno$¢ czynnikow
Wartos¢ p
ryzyka ryzyka
Dzieci ze stuchem
) 164 (51,7%) 153 (48,3%) 0,539
prawidlowym
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Dzieci z ubytkiem
45 (55,6%) 36 (44,4%)
stuchu

Podobne porownanie przeprowadzono biorgc pod uwage liczbe odnotowanych
czynnikéw ryzyka uszkodzenia stuchu u noworodkow. Analiza wykazata istotng roznice w
rozktadzie liczby czynnikéw ryzyka w obu grupach z wartoscig p ponizej 0,001 wskazujac na
wicksze wystepowanie 4 1 5 czynnikdw ryzyka u dzieci z ubytkiem stuchu. Jednak nie
stwierdzono korelacji pomiedzy wystgpieniem ubytku stuchu a liczbg czynnikéw ryzyka
(tho=0,02; p=0,6515). Tabela 3 przedstawia zestawienie czestosci wystepowania ubytku
stuchu w zaleznosci od liczby czynnikow ryzyka uszkodzenia stuchu.

Tabela 3. Wystgpowanie ubytku stuchu w zaleznosci od liczby czynnikéw ryzyka uszkodzenia
stuchu u noworodkow.

Wartos¢
0CzR |1CzR 2CzR |3CzR |4CzR |5CzR
p
Dzieci ze stuchem | 164 108 27 18
. 0 (0%) | 0 (0%)
prawidlowym (51,7%) | (34,1%) | (8,5%) | (5,7%) 0.001
< EHl
Dzieci z ubytkiem | 45 25 5 1 4 1
stuchu (55,6%) | (30,9%) | (6,2%) | (1,2%) | (4,9%) | (1,2%)

CzR, czynniki ryzyka

4.5. Zaleznos¢ pomiedzy wszystkimi czynnikami ryzyka uszkodzenia

stuchu a ubytkiem stuchu

Aby przeanalizowa¢ zwigzek pomiedzy wystgpowaniem wszystkich czynnikow ryzyka
w badanej grupie podzielono dzieci na te z ubytkiem stuchu 1 bez ubytku stuchu, a nastepnie
przeanalizowano czgsto§¢ wystgpowania czynnikow ryzyka uszkodzenia stuchu w obu
grupach. Ubytek stuchu wystepowal czesciej u dzieci bez czynnikéw ryzyka, ale réznica
pomiedzy grupami nie byla istotna statystycznie (p=0,132). Tabela 4 przedstawia zestawienie
czgstosci wystepowania ubytku stuchu w zaleznosci od obecnosci wszystkich czynnikow
ryzyka uszkodzenia stuchu.

Tabela 4. Wystepowanie ubytku stuchu w zaleznosci od obecnosci wszystkich czynnikow
ryzyka uszkodzenia stuchu.

Brak czynnikow | Obecno$¢ czynnikdéw
Wartos¢ p
ryzyka ryzyka
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Dzieci ze stuchem
. 45 (14,2%) 272 (85,8%)
prawidtowym
__ : 0,132
Dzieci z ubytkiem
17 (21,0%) 64 (79,0%)
stuchu

Podobne poréwnanie przeprowadzono biorgc pod uwage liczbg wszystkich
odnotowanych czynnikéw ryzyka uszkodzenia stuchu. Analiza nie wykazala istotnej réwnicy
w rozkladzie liczby czynnikow ryzyka w obu grupach z wartoscig p=0,054. Tabela 5
przedstawia zestawienie czestosci wystepowania ubytku stuchu w zaleznosci od liczby
wszystkich czynnikéw uszkodzenia stuchu. Jednoczesnie nie stwierdzono korelacji pomigdzy
wystapieniem ubytku stuchu a liczbg wszystkich czynnikow ryzyka (rh=0,04; p=0,4692).

Tabela 5. Wystepowanie ubytku stuchu w zalezno$ci od liczby czynnikow ryzyka uszkodzenia
stuchu.

0CzR |1CzR |[2CzR [3CzR |4CzR |5CzR :)Nartoéé
Dzieci ze stuchem | 77 114 82 26 16 2
prawidlowym (24,3%) | (35,9%) | (25,9%) | (8,2%) | (5,1%) | (0,6%)
Dzieci z ubytkiem | 21 33 17 4 2 4 0.054
stuchu (25,9%) | (40,8%) | (21,0%) | (4,9%) | (2,5%) | (4,9%)

CzR, czynniki ryzyka.
4.6. Analiza indywidualnych czynnikow ryzyka

Analiza indywidualnych czynnikow ryzyka zostata przeprowadzona z uwzglgdnieniem
wieku dzieci 1 czasu, w ktorym danych czynnik mogt mie¢ wpltyw na uszkodzenie stuchu u
dzieci.

Wystepowanie czynnikdéw ryzyka uszkodzenia stuchu u noworodkoéw przeprowadzono
u dzieci, ktore zglosily sie na wizyte w osrodku do 6. miesigca zycia (<183 dni zycia; n=196).
Analiz¢ przeprowadzono na grupie 189 dzieci, gdyz u 7 dzieci nie miato ostatecznego wyniku
badania stuchu.

Czynniki ryzyka u dzieci zwigzane z poéznym wystgpowaniem uszkodzenia shuchu
przeanalizowano w grupie dzieci w wieku powyzej 1,5 roku zycia (>548 dni zycia; n=146).
Analiz¢ przeprowadzono na grupie 142 dzieci, gdyz 4 dzieci nie miato ostatecznego wyniku

badania stuchu.
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Dodatkowo, kazdy z czynnikéw ryzyka zostat przeanalizowany w szerszym kontekscie
codziennej praktyki w os$rodku II stopnia referencyjnosci. W praktyce osrodka, wiele
czynnikow ryzyka jest traktowanych w szerszych granicach niz w wytycznych i badaniach
klinicznych. Ponadto istniejg przypadki dzieci, u ktorych wystepowanie czynnikdéw ryzyka nie
zostalo wystarczajagco precyzyjnie opisane, aby mogly by¢ zakwalifikowane wg wedlug

wytycznych, stad musialy zosta¢ pomini¢te w gtownej analizie.

Wada stuchu w rodzinie.

U dzieci do 6. miesigca zycia wada sluchu w rodzinie, sklasyfikowana jako czynnik
genetyczny uszkodzenia stuchu, zostala potwierdzona u 10 dzieci. Pomimo wyzszego odsetka
dzieci z ubytkiem stuchu w grupie dzieci obcigzonych tym genetycznym czynnikiem ryzyka w
stosunku do dzieci bez genetycznych czynnikow ryzyka, réznica pomiedzy grupami nie
osiagneta istotno$ci statystycznej (9,5% vs 4,8%; p=0,307). Wszystkie 10 przypadkoéw w tej
grupie to rodzinne obcigzenie ubytkiem stuchu. Tabela 6 przedstawia zestawienie wynikow dla
czynnikow genetycznych uszkodzenia stuchu.

Tabela 6. Wystepowanie ubytku stuchu w zaleznos$ci od obecnosci obcigzenia genetycznego.

Obecnos¢ rodzinnego
Brak wady stuchu w _ . _
o obcigzenia ubytkiem | Wartos$¢ p
rodzinie
stuchu
Dzieci ze stuchem
i 160 (95,2%) 8 (4,8%)
rawidtow
’ — o . 0,307
Dzieci z ubytkiem
19 (90,5%) 2 (9,5%)
stuchu

Wada wrodzona glowy i szyi.

Wady wrodzone glowy 1 szyi u dzieci do 6. miesigca zycia jako czynniki uszkodzenia
stuchu stwierdzono u 8 dzieci. Istotnie wyzszy odsetek dzieci z ubytkiem stuchu odnotowano
w grupie dzieci, u ktérych wystapity wady wrodzone w obrgbie glowy i szyi w stosunku do
dzieci bez wad wrodzonych (14,3% vs 3%; p=0,046). Tabela 7 przedstawia zestawienie
wynikéw dla wad wrodzonych glowy 1 szyi. Wérod wad dominowalo rozszczepienie
podniebienia, ktore wystapito u trojki dzieci. U dwojki dzieci stwierdzono zwezony przewod
stuchowy, w tym jedno z nich miato dodatkowo niewyksztalcong matzowine uszng. W
pojedynczych przypadkach stwierdzono wad¢ mozgowia i naro$l na matzowinie usznej. Jedno

dziecko nie miato okre§lonego typu wady.

52



Tabela 7. Wystepowanie ubytku stuchu w zaleznos$ci od obecno$ci wad wrodzonych gtowy i
Szyi.

Brak wad | Obecno$¢ wad wrodzonych
o Wartos¢ p

wrodzonych glowy i szyi

Dzieci ze shuchem

. 163 (97,0%) 5 (3,0%)
prawidtowym
_ i 0,046

Dzieci z ubytkiem
18 (85,7%) 3 (14,3%)

stuchu

Infekcja z grupy TORCH.

Klasyczne infekcje zaliczane do grupy TORCH wystapity u 12 dzieci. Stwierdzono
istotnie wyzszy odsetek dzieci z ubytkiem stuchu w grupie dzieci narazonych na infekcje z
grupy TORCH niz u dzieci bez narazenia na te patogeny (19% vs 4,7%; p=0,031). U 5 dzieci
stwierdzono wrodzong infekcjg¢ CMV, u 3 dzieci stwierdzono wrodzong toksoplazmoze, w tym
1 dziecko zakazone bylo oboma tymi wirusami. Jedno dziecko narazone bylo na infekcje
wirusem opryszczki. W trzech przypadkach dokumentacja medyczna nie zawierata informacji
o rodzaju infekcji.

Poszerzajac grupe czynnikdéw jakimi sg infekcje, dodano rdwniez inne, ktore
wystepowaty w dokumentacji medycznej dzieci. Wérdd nich mozna wymienic¢ seps¢ i zapalenie
ptuc, a takze infekcje u matki w trakcie trwania cigzy, takie jak infekcje drog moczowych 1
Covid-19. Sposréd 3 dzieci z sepsa, 2 miato niedostuch. Sposréd 4 dzieci z wrodzonym
zapaleniem ptuc wszystkie miaty stuch prawidtowy. Ogoétem infekcje odnotowano u 20 dzieci.
Stwierdzono wyzszy odsetek dzieci z ubytkiem stuchu w grupie dzieci narazonych na infekcje
wrodzone 1 okoloporodowe niz u dzieci bez narazenia na te patogeny (23,8% vs 8,9%;
p=0,053). Tabela 8 przedstawia wyniki dotyczace niedostuchu w zaleznosci od wystapienia
infekcji jako czynnika ryzyka uszkodzenia stuchu.

Tabela 8. Wystepowanie ubytku shluchu w zalezno$ci od obecnosci czynnikdéw ryzyka
uszkodzenia stuchu zwigzanym z infekcjami.

) . Obecnos¢ infekeji z
Brak infekcji Warto$¢ p
grupy TORCH
Dzieci ze stuchem
i 160 (95,2%) 8 (4,7%)

rawlidiow
’ — o . 0,031
Dzieci z ubytkiem

17 (81,0%) 4 (19,0%)
stuchu
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) B Infekcje  wrodzone
Brak infekcji
lub okotoporodowe
Dzieci ze shuchem
. 153 (91,1%) 15 (8,9%)
prawidtowym
_ _ 0,053

Dzieci z ubytkiem

16 (76,2%) 5 (23,8%)
stuchu
Wczesniactwo.

Do czynnikéw ryzyka uszkodzenia stuchu u noworodkéw zalicza si¢ wezesniactwo do

33 tygodnia zycia cigzowego. Stwierdzono istotnie wyzszy odsetek dzieci z ubytkiem stuchu w

grupie dzieci urodzonych przez 33. tygodniem cigzy niz u dzieci urodzonych po tym terminie

(10,7% vs 20,8%; p=0,031). Jednakze ze wzgledu na fakt, Zze do osrodka, celem obserwacji w

kierunku ubytku stuchu, kierowane byty rowniez dzieci urodzone przed ukonczeniem pelnego

37. tygodnia ciazy, zgodnie z definicja wcze$niactwa zaproponowang przez WHO [90],

przeprowadzono dodatkowa analiz¢ z tym punktem odcigcia. W tej analizie nie potwierdzono,

czestszego wystepowania ubytku stuchu w wezedniakow urodzonych przed ukonczeniem 37.

tygodnia cigzy. Tabela 9 przedstawia zestawienie czesto$ci wystgpowania ubytku stuchu u

wezesniakéw w zaleznosci od wieku cigzowego przy porodzie.

Tabela 9. Wystepowanie ubytku stuchu w zaleznos$ci od wieku cigzowego przy porodzie.

Urodzone o czasie Urodzone <33 Hbd Wartos$¢ p
Dzieci ze stuchem
1 150 (89,3%) 18 (10,7%)
rawidiow
P __ o : 0,031
Dzieci z ubytkiem
18 (85,7%) 3 (14,3%)
stuchu
Urodzone o czasie Urodzone <37 Hbd Warto$¢ p
Dzieci ze shuchem
133 (79,2%) 35 (20,8%)
prawidtowym
— - 0,578
Dzieci z ubytkiem
18 (85,7%) 3 (14,3%)
stuchu

Hbd, wiek cigzowy przy porodzie.

Masa urodzeniowa.

Niska masa urodzeniowa ponizej 1500 g zostala okreslona jako czynnik ryzyka

uszkodzenia stuchu u noworodkow. Tylko dwa noworodki miaty tak niskg mas¢ urodzeniowa.
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Jedno dziecko wazyto 1230 g a drugie 1300 g. W obu tych przypadkach nie stwierdzono ubytku
stuchu. Jednakze WHO zdefiniowata niska mase¢ urodzeniowg jako mas¢ urodzeniowg ponizej
2500 g [91]. Po podniesieniu progu niskiej masy urodzeniowej, do grupy obcigzonej
czynnikiem niskiej masy urodzeniowej zaliczono 7 dzieci, ale u zadnego z nich nie stwierdzono
niedostuchu. Nie stwierdzono istotnych réznic statystycznych pomigdzy oboma punktami
odcigcia wagi urodzeniowej. Tabela 10 przedstawia analize¢ zalezno$ci pomigdzy niska masa
urodzeniowg a ubytkiem stuchu.

Tabela 10. Wystepowanie ubytku stuchu w zaleznosci od niskiej masy urodzeniowej.

Prawidlowa waga
) Waga <15009 Warto$¢ p

urodzeniowa

Dzieci ze stuchem

. 166 (98,8%) 2 (1,2%)
prawidtowym
— - 0,615

Dzieci z ubytkiem
21 (100,0%) 0 (0,0%)

stuchu
Prawidlowa waga

) Waga <25009 Wartos¢ p

urodzeniowa

Dzieci ze stuchem

_ 161 (95,8%) 7 (4,2%)
prawidtowym
_ : 0,34

Dzieci z ubytkiem
21 (100,0%) 0 (0,0%)

stuchu

Niska punktacja Apgar.

Klasyczne czynniki ryzyka uszkodzenia stuchu u noworodkéw obejmuja uzyskanie
przez noworodka punktacji Apgar <4 pkt w 1 min lub <6 pkt w 5 min po porodzie. Grupa
badana zawierata 11 takich przypadkéw. Tak niskg punktacje Apgar stwierdzono w nieco
wiekszym odsetku u dzieci bez ubytku stuchu w poréwnaniu do dzieci z ubytkiem shuchu,
jednak byla to réznica niewielka 1 nieistotna statystycznie (6% vs 4,8%; p=0,999). Tabela 11
przedstawia zestawienie czestosci wystgpowania niskiej punktacji Apgar u dzieci z ubytkiem
stuchu 1 stuchem prawidtowym.

Tabela 11. Wystepowanie ubytku stuchu w zalezno$ci od odnotowania niskiej punktacji Apgar
po porodzie.

. Punktacja Apgar jako
Brak czynniki ryzyka _ Warto$¢ p
czynnik ryzyka
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Dzieci ze stuchem
. 158 (94%) 10 (6%)
prawidtowym
_ : 0,999
Dzieci z ubytkiem
20 (95,2%) 1 (4,8%)
stuchu

ZobMaczka wymagajaca transfuzji wymienne;.

W badanej grupie nie odnotowano przeprowadzenia transfuzji wymiennej z powodu
zottaczki u zadnego dziecka. Poniewaz jednak potwierdzenie podwyzszonego poziomu
bilirubiny i1 przebycie fototerapii byto wpisywane do dokumentacji medycznej jako czynnik
ryzyka, sprawdzono czy ten czynnik réznicowat dzieci z ubytkiem i bez ubytku stuchu.
Hiperbilirubinemig¢ po porodzie odnotowano u 12 dzieci — wszystkie mialy stuch w granicach
normy. Tabela 12 przedstawia zestawienie czestosci ubytku stuchu w zaleznosci od poziomu
bilirubiny.

Tabela 12. Wystepowanie ubytku stuchu w zaleznosci od obecnos$ci podwyzszonego poziomu
bilirubiny.

Poziom bilirubiny w | Obecno$é
) . o N Wartos¢ p
granicach normy hiperbilirubinemii
Dzieci ze shuchem
. 156 (92,9%) 12 (7,1%)
prawidtowym
— . 0,367
Dzieci z ubytkiem
21 (100,0%) 0 (0,0%)
stuchu

Zapalenie opon mézgowo-rdzeniowych.
Zapalenie opon moézgowo-rdzeniowych odnotowano jedynie u jednego dziecka, u
ktorego nie potwierdzono ubytku stuchu. Nie przeprowadzono poréwnania statystycznego dla

tego czynniki ryzyka, gdyz analiza z tak mala liczba przypadkow nie bytaby wiarygodna.

Intensywna terapia >7 dni.

W badanej grupie, 6 dzieci przebywato na oddziale intensywnej terapii przez 7 dni lub
dluzej. Dla tak zdefiniowanego czynnika ryzyka, nie wykazano istotnej rdznicy pomiedzy
grupami, cho¢ odsetek dzieci z ubytkiem stuchu byl wyzszy w grupie intensywnie leczonej w
porownaniu z dzie¢mi bez ubytku stuchu (4,8% vs 3%; p=0,512). Tabela 13 przedstawia
zestawienie czestosci ubytku stuchu w zaleznosci od czasu trwania intensywne;j terapii.

Tabela 13. Wyst¢gpowanie ubytku stuchu w zalezno$ci od czasu trwania intensywnej terapii.
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Intensywna terapia <7 | Intensywna terapia >7
) o ) Wartos¢ p
dni lub jej brak dni
Dzieci ze stuchem
163 (97,0%) 5 (3,0%)
prawidtowym
— - 0,512
Dzieci z ubytkiem
20 (95,2%) 1 (4,8%)
stuchu

Mechaniczna wentylacja >5 dni.

W badanej grupie, 6 dzieci wymagato mechanicznej wentylacji po porodzie przez 5 dni
lub dhuze;j. Dla tak zdefiniowanego czynnika ryzyka, nie wykazano istotnej réznicy pomiedzy
grupami, cho¢ odsetek dzieci z ubytkiem stuchu byl wyzszy u dzieci z dluzej trwajaca
mechaniczng wentylacjag w pordwnaniu do dzieci bez ubytku stuchu (4,8% vs 3%; p=0,512).
Tabela 14 przedstawia zestawienie czgstosci ubytku stuchu w zaleznosci od czasu trwania
mechanicznej wentylacji.

Tabela 14. Wystepowanie ubytku stluchu w zaleznos$ci od czasu trwania mechanicznej
wentylacji.

Mechaniczna wentylacja | Mechaniczna
S . | Wartosé p
<5 dni lub jej brak wentylacja >5 dni
Dzieci ze stuchem
. 163 (97,0%) 5 (3,0%)
prawidtowym
__ : 0,512
Dzieci z ubytkiem
20 (95,2%) 1 (4,8%)
stuchu

Leki ototoksyczne.

W sumie 111 dzieci otrzymywato leki majgce potencjalne dziatanie ototoksyczne, co
stanowi prawie 60% badanej grupy. Otrzymane wyniki wskazuja na istotnie czgstsze
wystepowanie ubytku stuchu u dzieci, ktére nie otrzymywaty lekow ototoksycznych (44% vs
19%; p=0,034). Nalezy jednak zaznaczy¢, ze 72 dzieci nie mialy wpisanej nazwy leku w
dokumentacji medycznej. Jedno dziecko otrzymywato chemioterapi¢ z powodu neuroblastomy
— nie stwierdzono u niego ubytku sluchu. Trojka dzieci otrzymywata gentamycyne. Jest to
antybiotyk z grupy aminoglikozydéw wykazujacy ototoksyczno$¢, w przypadku ktoérego
uszkodzenie narzadu stuchu jest w wigkszosci przypadkéw nieodwracalne. Trojka dzieci
otrzymywata furosemid, diuretyk petlowy, ktory szczegdlnie w potaczeniu z antybiotykami

aminoglikozydowymi, wykazuje ototoksyczno§¢. U Zadnego z dzieci, ktére miatly
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potwierdzone leczenie furosemidem lub gentamycyng lub kombinacjg tych lekow nie
potwierdzono ubytku stuchu. Tabela 15 przedstawia zestawienie czestosci ubytku stluchu w
zalezno$ci od leczenia lekami ototoksycznymi.

Tabela 15. Wystepowanie ubytku stuchu w zaleznosci od podawania lekow ototoksycznych.

Brak lekow )
Leki ototoksyczne Warto$¢ p
ototoksycznych
Dzieci ze stuchem
. 94 (60,0%) 5 (44,0%)
prawidtowym
_ : 0,034
Dzieci z ubytkiem
17 (81,0%) 4 (19,0%)
stuchu

Zespot wad wrodzonych skojarzony z niedostuchem.

Zespot wad wrodzonych skojarzony z niedostuchem wystapit u 4 dzieci. Odsetek dzieci
z zespotem wad wrodzonych byl wyzszy u dzieci z ubytkiem stuchu niz u dzieci prawidtowo
styszacych, jednak rdznica nie byta istotna statystycznie (4,8% vs 1,8%; p=0,378). Wsrod
dzieci zidentyfikowano zesp6t Downa, zespdt Cri du Chat 1 zesp6t OHDO. Jedno z dzieci nie
miato podanej nazwy zespotu wad. Tabela 16 przedstawia zestawienie czestosci ubytku stuchu
w zalezno$ci od wystapienia zespolu wad wrodzonych.

Tabela 16. Wystepowanie ubytku stuchu w zaleznosci od obecnos$ci zespotow wad wrodzonych
skojarzony z niedostuchem.

Brak wad | Obecno$¢  zespotow
Wartos¢ p

wrodzonych wad wrodzonych

Dzieci ze stuchem

" 165 (98,2%) 3(1,8%)

rawidiow

’ — o . 0,378

Dzieci z ubytkiem
20 (95,2%) 1 (4,8%)

stuchu

Podejrzenie niedostuchu lub opdznionego rozwoju mowy.

Podejrzenie niedostuchu lub op6znionego rozwoju mowy rozpoznaje si¢ w okresie
perilingwalnym, dlatego do tej analizy wlaczono dzieci, ktore ukonczyty 1,5 roku zycia. Ten
czynnik ryzyka zostal odnotowany w przypadku 64 sposréd 142 dzieci (45%). Pomigdzy
grupami dzieci z niedostuchem i stuchem prawidlowym stwierdzono istotne réznice, jednak
znacznie czesciej do poradni zglaszaly si¢ dzieci z podejrzeniem niedostuchu, u ktoérych ubytek

stuchu nie zostat potwierdzony w stosunku do dzieci bez tego czynnika ryzyka (52,5% vs 25%;
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p=0,003). Tabela 17 przedstawia zestawienie czestosci ubytku stuchu w zaleznosci od
podejrzenia niedostuchu lub opdznionego rozwoju mowy.

Tabela 17. Wystepowanie ubytku stuchu w zaleznosci od podejrzenia niedostuchu lub
stwierdzenia op6znionego rozwoju mowy.

Podejrzenie  niedostuchu
Normalny
‘ lub opdznionego rozwoju | Wartos$¢ p
rozwo0j mowy

mowy
Dzieci ze stuchem
48 (47,5%) 54 (52,5%)
prawidtowym
_ : 0,003
Dzieci z ubytkiem
30 (75,0%) 10 (25,0%)

stuchu

Zapalenie ucha srodkowego.

Zrédla z literatury donosza o zwiazku pomigdzy przebytym zapaleniem ucha
srodkowego, a wystepowaniem ubytku stuchu. W badanej grupie zapalenie ucha wystapito u 9
dzieci, porownywalnie czesto u dzieci z niedostuchem jak i dzieci bez niedostuchu (5% vs
6,9%; p=0,999). Jednakze brak informacji na temat dlugos$ci trwania procesu zapalnego oraz
liczby incydentow chorobowych u danego dziecka uniemozliwial dalszg analize. Tabela 18
przedstawia zestawienie czesto$ci ubytku shuchu w zaleznosci od przebytego zapalenia ucha
srodkowego.

Tabela 18. Wystepowanie ubytku stuchu w zaleznosci od przebytego zapalenia ucha
srodkowego.

Brak zapalenia ucha | Przebyte  zapalenie
Wartos¢ p
srodkowego ucha $rodkowego
Dzieci ze sluchem
95 (93,1%) 7 (6,9%)
prawidtowym
__ : 0,999
Dzieci z ubytkiem
38 (95,0%) 2 (5,0%)
stuchu

Choroby uktadu nerwowego.

Ogoétem 16 sposrod 142 dzieci (11,3%) miato potwierdzone zaburzenia neurologiczne.
Wszystkie te zaburzenia wystapily u dzieci bez ubytku stuchu. Do tej grupy czynnikoéw ryzyka
wystapily gtownie zaburzenia i choroby neurologiczne powstajace w okresie dzieciecym. Tylko

1 dziecko miato wylew do centralnego uktadu nerwowego II stopnia. Na szczegdlng uwage
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zastuguje fakt, ze duza grupa dzieci miata potwierdzenie diagnozy autyzmu lub byta w trakcie
procesu diagnostycznego w kierunku autyzmu (n=10; 7%). Tabela 19 przedstawia zestawienie
czestosci ubytku stuchu w zaleznosci od czgstosci zaburzen i chorob neurologicznych.

Tabela 19. Wystepowanie ubytku stuchu w zaleznosci od choroby uktadu nerwowego.

Brak zapalenia ucha | Przebyte  zapalenie
Wartos¢ p
srodkowego ucha §rodkowego
Dzieci ze shuchem
. 86 (84,3%) 16 (15,7%)
prawidtowym
_ _ 0,006
Dzieci z ubytkiem
40 (100%) 0 (0,0%)
stuchu

4.7. Zglaszalnos¢ na do osrodka o 1l stopniu referencyjnosci

Wszystkie niemowleta, ktére nie przejda testu przesiewowego w ramach PPPBSN na
oddziale noworodkowym lub wynik tego badania jest nieprawidtowy kierowane sg na badania
audiologiczne do osrodka o II stopniu referencyjnos$ci. Dzieci te powinny zglosi¢ si¢ do osrodka
przed ukonczeniem 3. miesigca zycia. Stad wyodrebniono grupe dzieci w wieku 90 dni zycia i
mtodszych, aby przeanalizowaé wiek zglaszania sie do osrodka w tej grupie dzieci. Srednia
wieku dzieci w tej grupie wyniosta 59,25+20,73 dni z mediang wynoszaca 61,5 dni (zakres 4—
89). Test Shapiro-Wilka osiggnat wysoka istotnos$¢ statystyczng (p<0,001), co $wiadczy o
rozkladzie znacznie odbiegajagcym od krzywej Gaussa. Warto$¢ kurtozy wynoszaca —0,5
potwierdza rozproszenie wynikoéw i duze wystgpowanie wartosci skrajnych r6znigcych si¢ od
sredniej. Rozklad wieku charakteryzuje si¢ rozkladem o lewostronnej asymetrii, o czym
swiadczy fakt, ze mediana jest wigksza o $redniej, a warto$¢ skosnosci wynosi —0,5.

Natomiast do 6. miesigca zycia powinno zosta¢ wdrozone postepowanie lecznicze, stad
przedstawiono rowniez analize wieku dzieci w tym zakresie. Srednia wieku dzieci w tej grupie
wyniosta 89,194+39,89 dni z mediang wynoszaca 89,2 dni (zakres 4-182). Test Shapiro-Wilka
osiagnat istotno$¢ statystyczna (p=0,01), co $wiadczy o rozkladzie odbiegajacym od krzywej
Gaussa, czyli rozktad jest charakterystyczny dla rozktadu innego niz normalny. Wartos$¢ kurtozy
wynoszaca —0,57 potwierdza rozproszenie wynikéw 1 duze wystepowanie wartosci skrajnych
roéznigcych sie od $redniej. Rozklad wieku charakteryzuje si¢ rozktadem o prawostronnej
asymetrii, o czym $wiadczy fakt, Ze mediana jest mniejsza od $redniej, a warto$¢ skosnosci
wynosi 0,29.

Graficzne przedstawienie wieku dzieci na pierwsze] wizycie wskazuje na opdznione
zglaszanie si¢ znacznej grupy dzieci. Sposrod 196 dzieci w tej grupie, 90 (45,9%) zglosito sig¢
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po terminie przewidzianym na zakonczenie procesu diagnostycznego. Rycina 19 przedstawia
na histogramie rozktad wieku dzieci do 3. miesigca zycia. Rycina 20 przedstawia na histogramie
rozktad wieku dzieci do 6. miesigca zycia. Tabela 20 w dalszej cze$ci niniejszego rozdziatu
prezentuje analize statystyczng wieku matek oraz wybranych zakreséw wieku dzieci. Wyniki
wskazujag na wigksze kumulowanie si¢ wizyt pod koniec ram okresu wyznaczonego na
zgloszenie si¢ do o$rodka o II stopniu referencyjnosci.

30

Liczba dzieci w wieku do 3 miesiecy Zycia

0 -
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Zakres wiekowy dzieci w dniach

Rycina 19. Histogram wieku dzieci zgltaszajacych si¢ do osrodka do 3. miesigca zycia.
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Rycina 20. Histogram wieku dzieci zglaszajacych si¢ do o$rodka do 6. miesigca zycia.

Tabela 20 przedstawia zestawienie i statystyczna analize wieku matek i dzieci do 3.1 6.
miesigca zycia.

Tabela 20. Analiza wieku matek w czasie porodu i wieku dzieci do 3 miesigca zycia.
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, . Mediana Test Shapro-
Srednia+SD Kurtoza Skosnos¢ )
(zakres) Wilka
Matka, lata 31,24+5,28 32 (17-44) |-0,23 -0,1 p=0,0226
Dziecko do 3| 59,25+20,73 | 61,5(4-89) |05 -0,50 p<0,001
miesigcy, dni
Dziecko do 6 | 89,19+40,00 |85 (4-182) |-0,57 0,29 p=0,01

miesiecy, dni

62



5. Dyskusja

Przeprowadzone badanie przekrojowe pokazuje charakterystyke pacjentow
diagnozowanych w o$rodku o II stopniu referencyjnosci. Grupa pacjentow wyrdznia si¢ duzym
zréznicowaniem pod wzgledem wieku, czynnikéw ryzyka, chorobowosci i przebiegu
prowadzonej w osrodku obserwacji. Badana grupa sktadata si¢ z 411 dzieci w wieku od 4 dni
do 15 lat. Ogoétem u 83,2% dzieci stwierdzono narazenie na co najmniej jeden czynnik
uszkodzenia shuchu, a ubytek stuchu zdiagnozowano u 20% badanych. Jesli chodzi o
powiazanie obecnosci czynnikéw ryzyka z uszkodzeniem stuchu, to w badanej grupie
stwierdzono istotny zwigzek z takimi czynnikami ryzyka jak wystgpienie wad wrodzonych
glowy 1 szyi (p=0,046), obecnos¢ infekcji z grupy TORCH (p=0,031) i wczesniactwa
zdefiniowanego jako wiek urodzeniowy ponizej 33 Hbd (p=0,031). Czgstsze wystepowanie
uszkodzenia stuchu, cho¢ bez istotnej statystycznie roznicy, zaobserwowano dla rodzinnego
obcigzenia wystepowaniem wady stuchu, infekcji wrodzonych lub okotoporodowych ogoétem,
intensywnej terapii trwajacej dtuzej niz 7 dni, mechanicznej wentylacji trwajacej dtuzej niz 5
dni oraz obecnosci zespotow wad wrodzonych skojarzony z niedostuchem. W badanej grupie,
w odroznieniu od danych z literatury, czynniki takie jak niska masa urodzeniowa, niska
punktacja Apgar, podawanie lekow ototoksycznych w okresie prenatalnym i noworodkowym,
podejrzenie opdznionego rozwoju mowy, zapalenie ucha srodkowego i1 choroby uktadu
nerwowego nie bylty zwigzane z czestszym wystepowaniem uszkodzenia stuchu.

Glownym celem niniejszego badania przekrojowego przeprowadzonego w Klinice
Otolaryngologii, Chirurgii Gtowy 1 Szyi Uniwersyteckiego Szpitala Klinicznego we Wroclawiu
w ramach Programu Powszechnych Przesiewowych Badan Stuchu u Noworodkoéw byta ocena
czestosci wystepowania zaburzen stuchu. Przedstawione przeze mnie wyniki analizy wskazuja,
ze dzieci z ubytkiem stuchu stanowily 20% wszystkich dzieci kierowanych do osrodka o II
stopniu referencyjnosci. Wynik uzyskany przeze mnie jest zgodny z nielicznymi analizami
jednoosrodkowymi drugiego etapu programu skryningowego. Iwanicka-Pronicka i wsp. [33] w
pracy analizujacej czuto$¢ i swoistos¢ pierwszego etapu programu stwierdzili, ze w ich osrodku
o II stopniu referencyjnosci ubytek stuchu o roéznym nasileniu wystapit u 25% dzieci
skierowanych z o$rodkow o I stopniu referencyjnosci. Wynik ten jest zblizony do uzyskanego
w moim badaniu. Li 1 wsp. [92] przeanalizowali dane 1839 pacjentow w Stotecznym
Uniwersytecie Medycznym w Pekinie w Chinach w okresie obejmujacym lata 2013-2021.
Utrate stluchu stwierdzono u 55,7% dzieci, jednak czynniki ryzyka utraty shuchu

zidentyfikowano jedynie u 6,1% dzieci. Do najczesciej wystepujacych czynnikéw ryzyka
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nalezaly anomalie w obrebie twarzoczaszki (2,7%), dtugo$¢ pobytu w oddziale intensywne;j
terapii noworodkowej ponad 5 dni (2,4%) 1 mase¢ urodzeniowg ponizej 1500 g (0,8%).
Natomiast istotne statystycznie z punktu widzenia utraty stuchu okazaty si¢ wiek cigzowy przy
urodzeniu, anomalie w obrebie twarzoczaszki 1 niska masa urodzeniowa. W innej
retrospektywnej analizie obejmujace dwunastoletni okres czasu w latach 2007-2019 1
przeprowadzonej przez Acke i wsp. [93] w Belgii dokonano przegladu 802 kart pacjentow
skierowanych do os$rodka z nieprawidlowym wynikiem badania przesiewowego. W tej grupie
pacjentow utrata shuchu zostata potwierdzona badaniem ABR u 78% dzieci. Glowne przyczyny
utraty shluchu obejmowaly wysigkowe zapalenie ucha srodkowego (56%), zaburzenia
genetyczne (12%), wrodzong infekcje CMV (5%) oraz zwezenie zewngtrznego kanatu
stuchowego (5%). Sposrdd pacjentdw z trwalg utratg stuchu, 15% wykazywalo zmiany w
nasileniu utraty shuchu w czasie. W badaniu przeprowadzonym w Brazylii przez Botasso 1 wsp.
[94] odsetek dzieci z potwierdzong utrata stuchu na etapie diagnostyki stuchu byt rowniez
znacznie nizszy i wyniost 13,66%. To kohortowe, obserwacyjne, retrospektywne badanie objeto
wszystkie noworodki uwzglednione w Miejskim Systemie Informacyjnym Mogi Mirim, w
stanie Sdo Paulo, w latach 2010-2016. Ogodlnie przeanalizowano dane 7800 noworodkow.
Badanie wloskie opublikowane przez Malesci 1 wsp. [95] bylo podsumowaniem programu
badania stuchu u noworodkéw w regionie Kampania w latach 2013-2019. W programie z
318878 noworodkow przebadanych w osrodkach o I stopniu referencyjnosci do osrodkéw o 11
stopniu referencyjnosci skierowano 9388 dzieci (2,94%) celem diagnostyki stuchu. W
os$rodkach o III stopniu referencyjnosci przeprowadzano petng diagnostyke dzieci kierowanych
z osrodkoéw o nizszych stopniach referencyjnosci 1 pominietych w programie skryningowym.
Uszkodzenie stuchu o r6znym stopniu nasilenia zdiagnozowano u 51,17% dzieci.

W zestawieniu z danymi migdzynarodowymi, wynik pokazujacy 20% odsetek dzieci z
uszkodzeniem stuchu uzyskany w osrodku o II stopniu referencyjno$ci, miesci si¢ w granicach
wynikow publikowanych przez innych autorow. Nalezy jednak zaznaczy¢, ze dane
miedzynarodowe wskazuja na wystepowanie duzych rozbieznosci pomiedzy osrodkami.
Sposrod dzieci kierowanych na dalsza diagnostyke do o$rodkow o wyzszym stopniu
referencyjnos$ci od 14% do 78% dzieci ma ubytek stuchu. OdpowiedZ na pytanie o przyczyne
tak duzych rozbiezno$ci nie jest prosta. Mackey 1 wsp. [96] opracowali internetowy
kwestionariusz EUSCREEN z udzialem panelu specjalistow zajmujacych si¢ stuchem 1
badaniami przesiewowymi, ktory zawieratl 191 pytan z dziewigciu dziedzin dotyczace badan
przesiewowych stuchu, m.in. na temat organizacji, protokotow, sciezek kierowania pacjentow,

jakosci opieki oraz §rodkoéw i1 kosztéw. Kwestionariusze zostaty wypelnione przez 47 panstw i
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terytoriow uczestniczagcych w badaniu. Odpowiedzi pokazaty wiele rdznic pomiedzy
programami. Protokoty byly oparte na 2 do 4 stopniach badania, a wstgpne badania
przesiewowe oparte byly albo na samym OAE z oceng czynnikéw ryzyka albo potaczeniem
OAE z ABR. Roznie definiowano odsetek dzieci objetych badaniem; w czes$ci programow byt
on definiowany jako procent niemowlat, ktore ukonczyty catg sekwencje badan przesiewowych
(dla nich wskaznik ten wynidst 93%), a w pozostatych jako procent niemowlat, ktore ukonczyty
etap 1 skryningu (dla nich ten wskaznik wynidst 98-99%). Odsetek dla danych zagregowanych
dla etapu pierwszego obejmujacy wszystkie niemowleta (zaréwno te z grupy wysokiego i
niskiego ryzyka uszkodzenia stluchu) wynosit 97,9% z mediang 96% (zakres: 79—100%).
Kolejna roznica zostata uwidoczniona w liczbie dzieci kierowanych do kolejnych etapow
diagnostyki stuchu w programach przesiewowych. Zagregowany odsetek dla noworodkéow z
grupy niskiego ryzyka wyniost 1,9% (mediana 1,5%, zakres 0,27-3,4%), dla noworodkow z
grupy wysokiego ryzyka wyniost 8,0% (mediana 6,8%, zakres 4,0-10,2%). Te liczby
bezposrednio determinujg wielko$¢ odsetka dzieci z ubytkiem stuchu w osrodkach o wyzszym
stopniu referencyjnosci. Im wigcej jest dzieci z grupy niskiego ryzyka, tym odsetek dzieci z
ubytkiem shuchu w calej grupie bedzie mniejszy.

Przedstawiona przeze mnie analiza prezentuje wyniki u grupie dzieci o podwyzszonym
ryzyku uszkodzenia stuchu i nie daje odpowiedzi na pytanie o czesto$¢ uszkodzenia stuchu w
catej populacji. Takie zadanie stawiane jest przed duzymi, czgsto wieloosrodkowymi,
badaniami przekrojowymi. Takie badania estymuja zapadalno$¢ podajac liczbg dzieci, u
ktorych rozwija si¢ lub zostanie zdiagnozowane uszkodzenie stuchu na dang wielko$¢
populacji, lub chorobowos$¢ okreslajacg czestos¢ wystepowania wszystkich przypadkow
uszkodzenia stuchu w danej populacji w danym punkcie czasu. [97, 98] Badania populacyjne,
odmiana badan kohortowych z udziatem wigkszej grupy oséb, wskazuja na nizsza czestos$¢
wystepowania ubytku stuchu u dzieci w poréwnaniu do wyniku prezentowanego tutaj badania.
Pomimo, ze prezentowana przeze mnie analiza nie daje odpowiedzi na czgsto$¢ wystepowania
uszkodzenia stuchu w populacji ogolnej, to spojrzenie na wyniki w kontek$cie danych
ogodlnopolskich lub ogoélnoswiatowych jest przydatne do oceny efektywnosci 1 przydatnosci
funkcjonowania programow skryningowych. Polskie badanie prowadzone przez Skarzynskiego
1wsp. [9, 10] wskazuje na czesto$¢ nie przekraczajaca 10%, podczas gdy prezentowane badanie
wskazuje na to, ze ubytek stuchu wystepowat u 20% dzieci. Nizszy odsetek dzieci z ubytkiem
stuchu w badaniach populacyjnych wynika z faktu wlaczenia do badan populacyjnych
wszystkich dzieci bez wzgledu na wystepowanie czynnikow ryzyka czy tez ich brak. W badane;j

przeze mnie grupie znalazly si¢ dzieci zakwalifikowane do grupy wysokiego ryzyka
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uszkodzenia stluchu na podstawie stwierdzenia u nich jednego lub wigcej czynnikéw ryzyka,
dzieci z nieprawidlowym wynikiem badania przesiewowego oraz dzieci, ktoére z rdéznych
powoddéw nie miaty wykonanego badania przesiewowego.

Badania populacyjne wykonywane sg w wielu panstwach oddzielnie, a istniejgce
roznice pomiedzy czestoscig wystepowania uszkodzenia stuchu pomigdzy nimi wynikajg z
r6éznic pomiedzy danymi populacjami, jak i tez organizacja programéw skryningowych. [99]
Rycina 21 pokazuje zroznicowane wystgpowanie ubytku stuchu w 195 panstwach i terytoriach

oraz ich estymowany wzrost czgstosci w 2040 roku.

<11705.88
11705 88 to <16746.2
16746.2 1o <17393 51
17393.51 to <20165.13
20165.13 to <21351.06

<178375
178375 to <1154943.6

1154943 6 to <2693544.6
2693644 6 to <7554954.6
7554954 6 to <535513362

Rycina 21. Ogdlna czgstos¢ wystepowania (prewalencja) ubytku stuchu na swiecie w 2019 roku
(u gbéry) oraz estymowany wzrost czgsto$s¢ wystepowania ubytku stuchu w 2040 roku.

Przedruk z Global, regional, and national prevalence of hearing loss from 1990 to 2019: A trend and health
inequality  analyses based on the Global Burden of Disease Study 2019. [99]
Pozwolenie na przedruk nie wymagane na podstawie licencji CC BY NC ND.

W polskim badaniu populacji ucznidow w wieku szkolnym z obszarow wiejskich,
Skarzynski 1 wsp. [9, 10] stwierdzili wystgpowanie jednostronnego lub obustronnego ubytku
stuchu u 9,4% dzieci. Badaniami objeto prawie 70 tysiecy dzieci w wieku od 6 do 13 lat. Z
szacunkow Szyftera i wsp. [100] wykonanych na podstawie danych dzieci, ktore wziety udziat

PPPBSN latach 2003-2011, wynika, ze u 2,97 na 1 000 niemowlat zdiagnozowano uszkodzenie
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stuchu z progiem >20 dB. Obustronne trwate uszkodzenie stuchu typu zmystowo-nerwowego
stwierdzono u 1,38 na 1000 dzieci. Sposrdd nich 40% miato obustronny ubytek shuchu od
cigzkiego do glebokiego (0,55 na 1000 niemowlat). Sposrod dwoch pozostatych typow
obustronnego ubytku stuchu ubytek przewodzeniowy stwierdzono u 0,47 na 1000 niemowlat,
amieszany ubytek stuchu u 0,24 na 1000 niemowlat, przy czym tacznie 2,09 na 1000 niemowlat
miato obustronny ubytek stuchu. Wiaczajac dzieci z jednostronnym ubytkiem stuchu, ciezki
ubytek stuchu wystepowat u 3,0 na 1000 dzieci. Biorac pod uwage jedynie ubytek na poziomie
>40 dB, czgstos¢ wystepowania wyniosta 2,0 na 1000. W poszczegdlnych krajach badania
przekrojowe wskazuja zrdéznicowane wystepowanie uszkodzenia stuchu u dzieci. Badanie
przeprowadzone w Pakistanie przez Hussain et al. [101] obj¢to dzieci w wieku 5-15 lat. W
sumie przebadano 5 120 dzieci, a u 13,6% stwierdzono uszkodzenie stuchu o r6znych nasileniu,
ale zadne u zadnego z dzieci nie wystgpita catkowita utrata stuchu. Epidemiologia zaburzen
stuchu w Niemczech zostata podsumowana przez Schmuckera i wsp. [102], ktérzy swoje dane
interpretowali w oparciu o przeglad literatury przeprowadzony z uzyciem baz Medline, Web of
Science, Cochrane Library, ScienceDirect i LIVIVO. Zestawienie wynikow badan wskazuje na
czestos¢ uszkodzenia stuchu od 7,4% wsrod dzieci w wieku przedszkolnym do 12,8% w
narodowych badaniach skryningowych. We Francji czesto$¢ wystgpowania uszkodzenia stuchu
zbadano w ramach projektu CONSTANCES [103], czyli ogélnokrajowego badania majacego
na celu poznanie zawodowych i spotecznych czynnikéw wplywajacych na stan zdrowia i
poziom starzenia si¢ populacji. W tym badaniu populacyjnym wzigto udzial prawie 200 tysiecy
0soOb. Na jego podstawie stwierdzono utrate stuchu w catej populacji u 24,8% (95% CI, 24,6%—
25,0%) uczestnikéw badania, w tym 4,3% (95% CI, 4,2%—4,4%) dotyczylo utraty 35dB w
lepszym uchu. Odsetek oséb niedostyszacych wzrastat z wiekiem, a w najmtodszej grupie
objetej badaniem, czyli u mtodych dorostych w wieku od 18 do 25 lat wynidst 3,4% (95% CI,
2,8%—-3,9%). Alternatywa dla badan populacyjnych, ktore sa duze, kosztowne i czasochtonne,
sa przeglady systematyczne 1 meta-analizy wykorzystujace metody statystyczne i zagregowane
dane do oszacowania ryzyka lub czestosci wystepowania uszkodzenia stuchu wéréd wybranych
pacjentow. Wg Mehra 1 wsp. [104] w USA odsetek dzieci z uszkodzeniem stuchu wydaje si¢
byé nizszy. Srednia czestosé wystgpowania (zapadalno$é) ubytku shuchu u noworodkéw
wyniosta 1,1 na 1000 niemowlat, w zalezno$ci od stanu czgsto$¢ wahata sie¢ od 0,22 do 3,61 na
1000 niemowlat. Natomiast wspdtczynnik chorobowosci uszkodzenia stuchu na poziomie >20
dB wyniost 3,1%. Dane epidemiologiczne oszacowano na podstawie przegladu literatury w

bazach MEDLINE, CINAHL i PsychINFO przeprowadzonego w publikacjach do 2006 roku.
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Drugim gléwnym celem badania byta ocena czgstos$ci wystepowania czynnikow ryzyka
ubytku stuchu. W analizie wzi¢to pod uwage czynniki ryzyka uszkodzenia stuchu u
noworodkow oraz dodatkowe czynniki, ktore odpowiadaja za uszkodzenie stuchu po6zno
ujawniajace si¢. Czynniki uszkodzenia stuchu u noworodkéw odnotowano u 192 (46,7%)
dzieci. Biorac pod uwage dodatkowe czynniki ryzyka liczba dzieci z grupy ryzyka wrosta do
342 (83,2%) dzieci. Badani pacjenci mieli od 1 do 5 czynnikow ryzyka. Co istotne,
prezentowana tutaj analiza wykazala zalezno$¢ pomigdzy stopniem obcigzenia liczbg
czynnikéw ryzyka, a wystgpieniem ubytku stuchu u noworodkéw wskazujac na wigksze
wystepowanie 4 1 5 czynnikow ryzyka u dzieci z ubytkiem stuchu. Analiza czynnikow ryzyka
jest problemem ztozonym, stad w literaturze wystepuja rdéznice dotyczace ich epidemiologii i
sity wptywu na uszkodzeni stuchu. Wigkszo$¢ badan poszukuje zwigzkoéw pomiedzy
okreslonymi czynnikami ryzyka, a ryzykiem ubytku stuchu, nie biorgc pod uwage catkowitego
obcigzenia pacjenta. Z tej perspektywy, moja praca prezentuje unikalne wyniki. Na istnienie
podobnego zwigzku z wskazuje badanie prowadzone przez Labaeka i wsp. [44] Badanie to
miato na celu oceng wystepowania zaburzen shuchu wsréd noworodkéw z grupy wysokiego
ryzyka. Wykazano w nim, ze tylko jedno z dzieci przyj¢tych na oddziat noworodkowy badaczy
byto narazone na pojedynczy czynnik ryzyka, a 26,4% dzieci bylo narazonych na 5 lub wigce;j
czynnikow ryzyka. Niemniej jednak badanie to byto prowadzone na oddziale noworodkowym
wsrod dzieci z grupy wysokiego ryzyka uszkodzenia stuchu. Warto podkresli¢, ze szczegolnie
noworodki przebywajace na oddziatach intensywnej terapii borykaja si¢ z jednej strony z
konsekwencjami wrodzonych czynnikow ryzyka, a z drugiej z chorobami rozwijajacymi si¢
okresie noworodkowym 1 z wptywem stosowanych terapii na zdrowie.

Przedstawione badanie przekrojowe prezentuje analize wptywu czynnikéw ryzyka na
uszkodzenie stuchu poréwnujac czgstos¢ wystgpowania niedostuchu u pacjentow obcigzonych
wybranymi czynnikami ryzyka do tych pacjentow, ktore nie mialy czynnikow ryzyka. W pracy
przenalizowano nastgpujagce czynniki ryzyka: rodzinne wystepowanie niedostluchu, wady
wrodzone glowy 1 szyi, infekcje z grupy TORCH, wcze$niactwo, niska mas¢ urodzeniowa,
niska punktacj¢ Apgar, zottaczke, zapalenie opon mézgowo-rdzeniowych, leczenie na oddziale
intensywnej terapii, stosowanie mechanicznej wentylacji, stosowanie lekéw ototoksycznych,
podejrzenie niedostuchu, zapalenie ucha srodkowego i stwierdzenie chorob uktadu nerwowego.
Ze wzgledu na charakterystyke i niejednorodno$¢ grupy, jedynie czgs¢ z badanych zaleznosci
pokrywa si¢ z danymi z literatury, co zostaje moéwione w podziale na czynniki ryzyka w

ponizszych paragrafach.
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W niniejszej pracy przeanalizowano rodzinne wystgpowanie uszkodzenia stluchu u
dzieci do 6. miesigca zycia. Czynnik ten zostal sklasyfikowany jako czynnik genetyczny
uszkodzenia shuchu i zostal potwierdzony u 10 dzieci. Stwierdzono wyzszy odsetek dzieci z
ubytkiem stuchu w grupie dzieci obcigzonych tym genetycznym czynnikiem ryzyka w stosunku
do dzieci bez genetycznych czynnikéw ryzyka, jednak réznica nie osiggneta istotnosci
statystycznej. W literaturze niewiele jest doniesien na temat wplywu rodzinnego,
niesyndromicznego wystepowania ubytku stuchu na wystapienie ubytku stuchu u dziecka. Co
prawda istnieje mozliwos¢ diagnozowania autosomalnych defektow genetycznych
odpowiedzialnych za niesyndromiczng postac utraty stuchu, jednak w praktyce niewiele osob
z niej korzysta. [105] Do rodzinnego wystepowanie ubytku stuchu moze tez przyczyniaé si¢
wystepujaca rodzinnie wrazliwo$¢ na inne czynniki ryzyka, jak na przyktad na wybrane leki
takie jak aminoglikozydy. [67] Stad dzieci, u ktérych cztonkowie rodziny maja zdiagnozowany
ubytek shuchu, kierowane sg na badania przesiewowe. Badanie na polskiej populacji 5601
dzieci przeprowadzone przez Wrdoblewska-Seniuk i wsp. [80] wykazato, ze stwierdzone w
wywiadzie uszkodzenie stuchu u cztonkéw rodziny dziecka zwigksza ryzyko uzyskania
pozytywnego wyniku testu przesiewowego. Inne badanie tego zespotu podkreslito, ze czestos¢
wystepowania tego czynnika wzrasta w kolejnych latach. [77] Badacze zwracaja rowniez
uwage na istotno$¢ stopnia pokrewienstwa w ocenie stopnia ryzyka utraty stuchu. Bener i wsp.
[106] analizujac grupe 2800 noworodkéw wykazali, ze ubytek stuchu wystepuje istotnie
cze¢$ciej u dzieci, ktorych rodzice maja ubytek stuchu w poréwnaniu z dzieé¢mi, ktérych rodzice
nie maja uszkodzenia stuchu (60,5% vs 25,3%; p<0,0001). Jednak ogoélne rodzinne
wystepowanie ubytku stuchu nie miato istotnego znaczenia.

W przedstawionej przeze mnie analizie wady wrodzone glowy 1 szyi wystapity u 8
dzieci 1 byly istotnym czynnikiem ryzyka ubytku stuchu. U dzieci w badanej grupie stwierdzono
rozszczepienie podniebienia, zwezony przewod shuchowy, towarzyszacag wade moézgowia i
naro$l na malzowinie usznej. Wady te wymagaja szczeg6lnej uwagi, gdyz czesto stanowig czes¢
obrazu syndromicznej utraty stuchu. [15] Wielu badaczy donosi o istotnie czestszym
wystepowaniu ubytku stuchu u dzieci z anomaliami w obrgbie twarzoczaszki, co jest zgodne z
moja analiza. Przeglad systematyczny przeprowadzony przez Rooijers i wsp. [47] wykazal
wysoka prewalencje zaburzen stuchu i anomalii usznych u pacjentéw z mikrosomia
twarzoczaszki. U dzieci z mikrosomig defekty uszne wystgpowalty u 52—-100% pacjentow, a
utrata stuchu dotyczyta 29-100% z nich. Poonual 1 wsp. [55] wykazal, ze w grupie 3120

noworodkow poddanych badaniu skryningowemu w 3. miesigcu zycia, uzyskanie pozytywnego
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wyniku badania bylo istotnie statystycznie zwigzane ze wspotistnieniem malformacji w obrebie
twarzoczaszki.

W przestawionym badaniu, klasyczne infekcje zaliczane do grupy TORCH wystapity u
12 dzieci. Wsréd patogenow dominowal CMV. Stwierdzono istotnie wyzszy odsetek dzieci z
ubytkiem stuchu w grupie dzieci narazonych na infekcje z grupy TORCH niz u dzieci bez
narazenia na te patogeny. Poszerzenie analizy o inne choroby infekcyjne nie wykazalo istotnego
zwigzku, wskazujac infekcje zaliczane do grupy TORCH maja najsilniejszy wptyw na rozwdj
ubytku stuchu. Otrzymane dane sg zgodne z doniesieniami z literatury z catego swiata. Megli i
Coyne [49] w swoim artykule przegladowym przedstawiaja mechanizmy w jaki sposob
patogeny TORCH przenikaja przez tozysko i doprowadzaja do uszkodzenia nie tylko stuchu,
ale rowniez innych narzadéw ptlodu. Autorki podkreslaja, ze CMV jest najczgstszym
czynnikiem przyczyniajacym si¢ do powstania wrodzonej utraty shluchu w Stanach
Zjednoczonych Ameryki Pétnocnej. Zwracajg rowniez uwage na niedoszacowanie globalnej
chorobowosci i obcigzenia spolecznego zwigzanego z tg infekcjg. Z punktu widzenia
klinicznego, w badaniu przeprowadzonym przez Hajare i Mudhol [107] wsrod 402
noworodkow leczonym na oddziale intensywnej opieki noworodkowej w pordwnaniu do 398
noworodkow zdrowych wykazano, ze infekcje z grupy TORCH zostaty zaliczone do 10
czynnikow ryzyka o najwigkszym negatywnym wptywie stuch.

Przeprowadzona przeze mnie analiza potwierdzita istnienie zwigzku pomiedzy
wcezesniactwem do 33. tygodnia cigzowego a wystepowaniem ubytku shuchu. Jednakze ze
wzgledu na fakt, Ze do osrodka, celem obserwacji w kierunku ubytku stuchu, kierowane byty
rowniez dzieci urodzone przed ukonczeniem petlnego 37. tygodnia cigzy, przeprowadzono
dodatkowg analizg, ktora takiego zwigzku nie potwierdzita. Zaleznos$ci te wskazuja na znacznie
wieksze ryzyko wystepowania ubytku stuchu u dzieci urodzonych przed 33. tygodniem cigzy i
malejacym ryzykiem po tym terminie. W trzydziestoletnim badaniu podtuznym prowadzonym
pod kierunkiem Robertsona 1 wsp. [108] na grupie 1279 dzieci zaprezentowano populacyjne
wskazniki zachorowalnosci w dziecinstwie oraz czynniki ryzyka noworodkowej utraty stuchu
u ekstremalnie skrajnych wczes$niakow. Kontrolne badania w wieku 3 lat potwierdzity trwalg
utrate stuchu u 3,1% dzieci i cigzka/gteboka utrate stuchu bez zmian w czasie u 1,9% dzieci.
Obustronna opdzniona utrata wystgpita u 10% dzieci, a postgpujaca utrata u 28% dzieci. Jedno
dziecko miato neuropati¢ stuchowa, a u 73% stwierdzono liczne inne niepetnosprawnosci. Na
utrate stuchu oprocz wczesniactwa mialy wptyw tez inne czynniki ratujgce zycie, takie jak
dhugotrwate stosowanie tlenu i zabiegi operacyjne. Wzrost ryzyka utraty stuchu u weze$niakow

potwierdzaja tez inne doniesienia literaturowe. [44, 77, 109]
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Niska masa urodzeniowa ponizej 1500 g zostata wigczona do czynnikéw ryzyka
uszkodzenia stuchu u noworodkéw w wytycznych polskich i $wiatowych. [42] W
prezentowanej przeze mnie analizie jedynie 2 noworodki miaty tak niska mase urodzeniowa,
stad przeprowadzenie wiarygodnej analizy tego czynnika ryzyka byto niemozliwe. Dodatkowa
analiza objeta dzieci, ktore zgodnie z definicja WHO uznaje si¢ za posiadajace niskg mase
urodzeniowg (ponizej 2500 g) [91]. Do tej grupy zakwalifikowano réwniez niewielkg liczbe
dzieci (n=7), co mogto mie¢ wptyw na brak uchwycenia zalezno$ci pomigdzy niska masg
urodzeniowa a ryzykiem uszkodzenia stuchu. Natomiast w literaturze zwigzek pomiedzy niska
masg urodzeniowg a zwigkszonym ryzykiem ubytku stuchu zostal potwierdzony w wielu
badaniach. W badaniu przeprowadzonym przez van Dommelen i wsp. [52] na grupie 18636
wcezesniakow wykazano, ze odsetek dzieci z uszkodzeniem stuchu zmniejszal si¢ wraz ze
wzrostem wagi. W badaniu tym potwierdzono, ze masa urodzeniowa byla niezaleznym
wskaznikiem ryzyka noworodkowej utraty stychu. Roéwniez niedawna meta-analiza czynnikoéw
utraty stuchu w okresie noworodkowym autorstwa Han i wsp. [110] potwierdzita, ze istotny
wplyw niskiej masy urodzeniowej na zwigkszone ryzyko wystepowania utraty stuchu.

Niniejsza analiza uwzglednila punktacje Apgar i jako czynnik ryzyka obejmuja
uzyskanie przez noworodka punktacji Apgar <4 pkt w 1 min lub <6 pkt w 5 min po porodzie.
Ten czynnik ryzyka wystapit u 11 dzieci i w badanej grupie nie réznicowal dzieci z ubytkiem
stuchu i bez ubytku stuchu. Wynik ten odbiega od danych prezentowanych w literaturze, co
moze wynika¢ z matej liczby dzieci obcigzonej tym czynnikiem ryzyka. Hardani 1 wsp. [54] w
przekrojowym badaniu, w ktérym uczestniczylo 530 noworodkéw wskazali, Zze punktacja
Apgar ponizej 5 punktow byla istotnie statystycznie zwigzana z utratg stuchu. Natomiast
Poonual 1 wsp. [55] w badaniu z udziatem 3120 niemowlat wykazali, ze wynik Apgar ponizej
6 punktéw w 5. minucie byt niezaleznym czynnikiem ryzyka utraty stuchu.

Dwa kolejne czynniki ryzyka, tj. przeprowadzenie transfuzji wymiennej z powodu
zoltaczki oraz zapalenie opon mézgowo-rdzeniowych, nie zostalty uwzglednione w analizie z
powodu niestarczajacej liczby przypadkow w badanej grupie. Sg to czynniki ryzyka
uwzglednione w wytycznych postgpowania u dzieci z ubytkiem stuchu. [41, 107] W przypadku
transfuzji wymiennej wyniki wielu badan sa niejednoznaczne z podobnej przyczyny, ktora
wystapita w niniejszej analizie, tj. zbyt malej liczby pacjentow. [58, 66] Jednak toksyczny
wplyw hiperbilirubinemii zostat przedstawiony w literaturze. Stan ten odpowiada za neuropatie
stuchowa. [111] Inny mechanizm odpowiada za uszkodzenie stluchu nastepujace w wyniku

przebycia zapalenia opon-moézgowo rdzeniowych 1 w duzej mierze zalezy od patogenu
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wywotujacego chorobe. [59] Liczne badania wskazujg na istotne zwigkszenie ryzyka ubytku
stuchu w wyniku przebycia zapalenia opon mézgowo-rdzeniowych. [44, 55]

W przeprowadzonej przeze mnie analizie czynniki takie jak intensywna terapia powyzej
7 dni 1 mechaniczna wentylacja powyzej 5 dni, wystgpity rzadko i1 nie roznicowaly istotnie
badanej grupy w zaleznosci od ubytku stuchu. Oba czynniki ryzyka dotyczyty 6 dzieci, wsrod
ktorych odsetek dzieci z ubytkiem stuchu byt wyzszy w grupie narazonej na czynniki ryzyka,
ale rownica nie byta istotnie statystyczna. Retrospektywna analiza przeprowadzona przez Jeong
1 wsp. [63] poréwnujaca 847 dzieci z niedostuchem z grupa kontrolng zdrowych dzieci liczaca
2508 dzieci wykazata, ze hospitalizacja na oddziale intensywnej opieki neonatologicznej
trwajaca dluzej niz 5 dni byla istotnym czynnikiem ryzyka utraty sluchu u dzieci. Do
podobnych wnioskow doprowadzilo badanie przekrojowe z udziatem 63042 dzieci
przeprowadzone przez Abu-Shaheen 1 wsp. [64], w ktorym wieloczynnikowa analiza regresji
logistycznej wykazata, ze hospitalizacja na oddziale intensywnej opieki noworodkowe;j
trwajaca dhuzej niz 5 dni byla istotnym czynnikiem ryzyka uszkodzenia stuchu. W
retrospektywnym badaniu Choi i wsp. [58] obejmujacym 2404 niemowlat przebywajacych na
oddziale intensywnej opieki neonatologicznej mechaniczna wentylacja trwajaca ponad 5 dni
istotnie zwigkszata ryzyko ubytku sluchu. W wyniku analizy danych pozyskanych
retrospektywnie w grupie dzieci obcigzonych wieloma czynnikami ryzyka, w tym
wezesniactwem 1 niskg masa urodzeniowa, Eras 1 wsp. [66] wykazali, ze wentylacja
mechaniczna trwajaca co najmniej 5 dni byla istotnym czynnikiem zwigzanym z utrata stuchu.

Analiza podania lekow ototoksycznych wykazata, Zze dzieci bez ubytku stuchu byly
istotnie bardziej narazone na ten czynnik ryzyka. Na ten czynnik ryzyka dzieci mogg by¢
narazone w kazdym wieku, dlatego analiza objeta cala grupe badang niezaleznie od wieku.
Dane z literatury oraz mechanizm dzialania lekow ototoksycznych wskazuja na od odwrotng
relacj¢ niz ta uzyskana w mojej analizie. Przyczyny tego faktu mozna doszukiwaé si¢ w
retrospektywnym charakterze badania, ktore informacj¢ na temat terapii prowadzonej u dziecka
czgsto pozyskuje od rodzicow. Ponadto, 72 dzieci nie mialy wpisane] nazwy leku w
dokumentacji medycznej, co uniemozliwito weryfikacje terapii. Zgodnie z raportem WHO
przyjmuje si¢, ze stosowanie lekow ototoksycznych u kobiet w cigzy i dzieci odpowiada za 4%
utraty stuchu w dziecinstwie. Jest to czynnik, ktéry mozna potencjalnie wyeliminowac poprzez
Scista kontrole dawek 1 stezen lekow we krwi. [43] Meta-analiza przeprowadzona przez Han i
wsp. [110] wskazuje, ze zwigzek pomiedzy stosowaniem lekdéw ototoksycznych, a
uszkodzeniem stuchu poparty jest dowodami niskiej pewnosci. W literaturze jednak jest wiele

badan wskazujacych na to, ze stosowanie lekow ototoksycznych jest istotnym czynnikiem
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uszkodzenia stuchu. [54, 55, 58] Dla przyktadu, do meta-analizy badajgcej zwigzek pomigdzy
podwyzszonym ryzkiem uszkodzenia stuchu, a leczeniem makrolidami Shim i wsp. [112]
wybrali 13 badan z laczng liczba ponad miliona pacjentow. W celu identyfikacji badan
wykonano przeglad nastepujacy baz: PubMed, MEDLINE, Cochrane i Embase i wtaczono
badania opublikowane do maja 2023. Catkowity tagczny iloraz szans dla uszkodzenia stuchu po
stosowaniu antybiotykdw makrolidowych wyniést 1,25 (95% CI 1,07-1,47) wskazujac na to,
Ze ta grupa antybiotykow zwigksza ryzyko utraty stuchu.

Zespoty wad wrodzonych skojarzonych z niedostuchem, to ostatni czynnik ryzyka
znajdujacy si¢ na liscie wytycznych Wytyczne w zakresie doboru aparatéw stuchowych. [42]
W badanej przeze mnie grupie, odsetek dzieci z zespotlem wad wrodzonych byt wyzszy u dzieci
z ubytkiem stuchu niz u dzieci prawidlowo styszacych, jednak roznica nie byla istotna
statystycznie. U dzieci z zespotami wad wrodzonych utrata stuchu ma podloze genetyczne.
Zidentyfikowano ponad 119 gendw, ktorych anomalie prowadza do utraty stuchu typu
zmyslowo-nerwowego lub mieszanego potaczonych polaczonej z innymi defektami
somatycznymi oraz ponad 300 form syndromicznej utraty stuchu. [68, 69]

Ocena dodatkowych czynnikow ryzyka, stanowigcych powod skierowania dziecka na
badania stluchu do o$rodka o II stopniu referencyjnosci i ich powigzanie z wystapieniem
niedostuchu u dzieci objeta 3 czynniki ryzyka, tj. podejrzenie niedostuchu lub opdznionego
rozwoju mowy, zapalenie ucha srodkowego i choroby uktadu nerwowego. Obecnos$¢ zadnego
z tych czynnikéw nie wykazala zwigzku z wystgpowaniem uszkodzenia stuchu, a wrecz
wystepowat zwigzek odwrotny. Opo6znienie rozwoju mowy czgsto wystgpuje w opdznionym
lub nieprawidtowym rozwoju, gdy dziecko nie osiggnie spodziewanych umiej¢tnosci w
okreslonym czasie. Przyczyny op6znienia rozwojowego obejmuja wiele niepowigzanych ze
sobg standéw o zmiennych objawach klinicznych i rokowaniach. Klasyfikacja opdznienia
rozwojowego opiera si¢ zazwyczaj na glownych obszarach rozwoju dzieci: ekspresyjnym i
receptywnym jezyku, w tym komunikacji spotecznej, wizualnym rozwigzywaniu problemow
(poznawanie niewerbalne), motoryce duzej i malej, rozwoju neurobehawioralnym oraz
spoteczno-emocjonalnym. Niepokéj] rodzicéw czesto jest uzyteczng wskazowka w
identyfikowaniu konkretnych probleméw rozwojowych i zdrowotnych u dzieci, poniewaz
wspotwystepowanie zaburzen rozwojowych jest czeste, cho¢ u dzieci z izolowanym
opoznieniem rozwoju mowy ubytek stuchu diagnozowany stosunkowo rzadko. [71] W
przypadku zapalenia ucha $rodkowego, dane literaturowe potwierdzaja negatywny wpltyw
wybranych typow zapalenia ucha §rodkowego na stuch. W mojej analizie bylo zbyt mato

przypadkéw zapalenia ucha i nie byly one wystarczajaco opisane, co mogto przyczyni¢ si¢
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braku znalezienie zwigzku z ubytkiem stluchu. W retrospektywnej analizie przeprowadzonej
przez Acke i wsp. [93] z udzialem 802 pacjentow z nieprawidtowym wynikiem badania
przesiewowego, wysickowe zapalenie ucha srodkowego bylo jedna z gtownych przyczyn utraty
stuchu. Badanie przeprowadzone przez da Costa [73] wykazato, ze przewlekte zapalenie ucha
srodkowego wiagze si¢ ze zaburzeniem funkcji slimaka. Zaqqout i Hamad [113] wykazali, ze
dzieci z nawracajacym zapaleniem ucha S$rodkowego miaty istotnie wigksze ryzyko
uposledzenia stuchu. Jesli chodzi o zaburzenia neurologiczne, to dotyczyly one 16 dzieci.
Zaburzenia byty zroznicowane, a na uwage zashuguje fakt, ze az 10 dzieci miato potwierdzenie
diagnozy autyzmu lub byla w trakcie procesu diagnostycznego w kierunku autyzmu.
Zaburzenia ze spektrum autyzmu sg zwigzane z wieloma ograniczeniami funkcjonalnymi. [14]
Badania wykazuja, ze osoby ze spektrum autyzmu czesto doswiadczaja zaburzen
otolaryngologicznych takich jak utrata stuchu, zaburzenia przetwarzania sluchowego, jak i
chronicznych i1 nawracajacych stanéw zapalnych ucha $rodkowego. [114] Jednakze meta-
analiza przeprowadzona przez Talge i wsp. [115] dowiodta, ze w badaniach rzadko prowadzi
si¢ diagnostyke dysfunkcji ucha srodkowego lub utraty stuchu u 0so6b ze spektrum autyzmu,
aby moc okresli¢ skale zaburzen stuchu w tej grupie pacjentow.

Wykonana przeze mnie analiza dostarczyta dodatkowych danych na temat zgtaszalnosci
dzieci na badania audiologiczne do os$rodka o II stopniu referencyjnosci. Po wyodrebnieniu
dzieci, ktore podczas badania audiologicznego miaty nie wigcej niz 3 miesigce zycia (zakres
czasu przewidziany na rozpoczecie diagnostyki audiologicznej) okazato sie, ze wiekszos$¢ z
nich zglaszata sie najczesciej po dwoch miesigcach. Srednia wieku dzieci w tej grupie wyniosta
59,25420,73 dni (mediana 61,5 dni; zakres 4-89). Natomiast po wyodrebnieniu dzieci, ktore
na pierwsze badanie audiologiczne zglosity do osrodka o II stopniu referencyjnosci w wieku
ponizej 6 miesiecy, okazalo si¢, ze dzieci te zglaszaja si¢ na badania audiologiczne z
opéznieniem. Srednia wieku dzieci w tej grupie wyniosta 89,19+39,89 dni z mediang
wynoszaca 89,2 dni (zakres 4-182). Az 45,9% dzieci zglosilo si¢ na pierwsza wizyte
diagnostyczng po terminie przewidzianym na zakonczenie procesu diagnostycznego. Podobne
spostrzezenie zostalo przedstawione w niemieckiej analizie opublikowanej przez Thangavelu i
wsp. [116] dotyczacej terminéw obecnosci na badaniach kontrolnych w poradniach
audiologicznych. Autorzy zwrocili uwage na fakt, ze wiele niemowlat odwiedzalo osrodek o I1
stopniu referencyjnosci kilka dni po wyznaczonym terminie trzech miesigecy. Odsetek dzieci,
ktore w 2016 roku zgtosity si¢ na badania do 3. miesigca zycia wynidst 74,2%, natomiast
odsetek dzieci, ktore zglosily si¢ na badania do 4. miesigca zycia wynosil juz 85,8%

potwierdzajac spostrzezenie z naszej Kliniki o istniejagcym trendzie odwlekania wizyt przez
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rodzicéw. Dodatkowe wyjasnienie oproéznionego zgtaszania si¢ na badania kontrolne dostarcza
przez Chung i wsp. [117] pokazujac réznice wynikajace ze stanu zdrowia noworodka. Wyniki
wskazaty, ze ws$rdd zdrowych niemowlat wigkszo$¢ badan przesiewowych (73,1%)
przeprowadzono w ciggu pierwszych trzech dni Zycia, natomiast wigkszo$¢ niemowlat (74%),
ktora przebywala na oddziatach intensywnej opieki neonatologicznej zostata poddana badaniu
stuchu w ciggu pierwszych 20 dni po urodzeniu.

W prezentowanej przeze mnie analizie 13 (3,2%) dzieci przerwato diagnostyke, tzn.
pomimo zalecania badania kontrolnego, dzieci nie zglosity si¢ na badanie kontrolne w
wyznaczonym terminie. Przerywanie procesu diagnostycznego to problem, z ktorym boryka si¢
wiele o$rodkéw otolaryngologicznych na $wiecie. Analize¢ danych polskich dotyczacych
przechodzenia dzieci przez kolejne etapy programu skryningowego shuchu przeprowadzit
zespot pod kierunkiem Greczki 1 wsp. [118] Przeanalizowano informacje dotyczace 182978
dzieci zarejestrowanych w centralnej bazie danych PPPBSN w okresie od 1 czerwca do 30
listopada 2014 roku wraz ze sprawdzeniem ich poprawnosci w badaniu kwestionariuszowym.
Analiza wykazata, ze sposrod 182978 dzieci, 15049 (8,2%) wymagato dalszej diagnostyki w
osrodku o II stopniu referencyjnosci, jednak na dalsze badania audiologiczne zgtosito si¢ 7215
dzieci, a wigc 47,9% dzieci skierowanych na dalsza diagnostyke. Rycina 22 pokazuje, ze
wojewodztwo dolnos$laskie, w ktorym znajduje si¢ objety badaniem osrodek o II stopniu
referencyjnos$ci charakteryzuje si¢ stosunkowo wysokim odsetkiem dzieci zgltaszajacych si¢ na
badania w poréwnaniu do innych wojewddztw. Niemniej jednak nadal duza czg$¢ dzieci nie
otrzymuje satysfakcjonujacej opieki.
A.

B 3,7% - 15,3%
[ 1145,3%-26,9%
26,9% - 38,5%
38,5% - 50,2%
150,2% - 61,8%
[17161,8%-73,4%
B 73,4% - 85,0%

Rycina 22. Odsetek dzieci, ktore zglosily si¢ na badania audiologiczne w o$rodku o II stopniu
referencyjnos$ci z podziatem na dzieci z nieprawidtowymi wynikiem testu przesiewowego (A)
i dzieci, u ktorych nie wykonano testu przesiewowego (B).
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Screening Program in Poland, divided into voivodships. [118]
Pozwolenie na przedruk nie wymagane na podstawie licencji CC BY-NC-SA 4.0.

Niemieckie badanie wskazuje, ze odsetek dzieci, ktore rozpoczety program badan
skryningowych, ale jednak nie udato si¢ z nimi nawigza¢ dalszego kontaktu w celu
przeprowadzenia dalszych badan pomimo watpliwych wynikéw poczatkowych testow wahat
si¢ od 2% do 0,5% na przestrzeni od 2007 do 2016 roku. [116] We wloskim regionie Kampania
w latach 2013-2019 odsetek braku kontynuacji po rozpoczgciu badan skryningowych wyniost
6,54%, ale dane te, oprocz utraty kontaktu zawieraja réwniez brak zgody rodzicow na
kontynuacj¢ programu. [95] Badanie kwestionariuszowe przeprowadzone w Taiwanie
wykazalo jeszcze wyzszy odsetek. Sposrod dzieci urodzonych w latach 2013-2014, az 40,3%
noworodkow z obustronnym watpliwym wynikiem badania przesiewowego nie kontynuowato
dalszej diagnostyki audiologicznej. [119] Badanie brazylijskie przeprowadzone przez Galvao 1
Lewis [120] potwierdzilo, ze zglaszanie si¢ dzieci do osrodkdw o wyzszym stopniu
referencyjnosci jest niesatysfakcjonujace. W badaniu tym odsetek wyniost 75%, a 50%
niemowlat przeszto ocene stuchu zgodnie z zaleceniami, do 3 miesigca zycia.

Przedstawiona tutaj analiza nie objg¢ta powoddéw braku zglaszania si¢ na badania
kontrolne, cho¢ odnotowano zapisy o braku wykonania badania z powodu awarii sprzetu w
osrodkach o I stopniu referencyjnosci (0,5% pacjentdow). W praktyce nie mozna jednak
wnioskowa¢ o skali takiego problemu, gdyz nie byl on przebadany systematycznie. W
literaturze rowniez trudno znalez¢ publikacje wyjasniajace brak wykonania badan
skryningowych. Wloskie badanie podsumowujace dziatanie narodowego programu
skryningowego proponuje wprowadzenie ujednoliconych definicji zwigzanych w brakiem
wykonania badania, ktore umozliwiatyby podjecie decyzji o koniecznos$ci kontaktu z rodzicami
nieprzebadanych dzieci. [121] Galvao i Lewis [120] ujawnili, ze wérdd przyczyn nieobecnosci
dominowaty choroba dziecka w dniu zaplanowanej wizyty, odlegto$¢ miejsca zamieszkania od
osrodka audiologicznego 1 godziny pracy rodzicoOw. Analiza przeprowadzona w stanie Kolodaro
w Stanach Zjednoczonych Ameryki PoInocnej przez Thomsona i wsp. [122] objeta dane 68 478
noworodkow, ktore przyszty na §wiat w 56 szpitalach polozniczych. Sposrdéd wszystkich
urodzen, 67261 (98,22%) niemowlat zostato przebadanych, a 1217 (1,77%) nie poddano
badaniu skryningowemu. W os$rodkach o I stopniu referencyjnosci 3153 (4,7%) niemowlat
mialo negatywny wynik badania przesiewowego, a sposrod nich 622 (19,7%) nie poddano
badaniu kontrolnemu w poradni. Do czynnikdbw majacych najwigksze znaczenie dla
wskaznikow retencji w programie nalezaly ogo6lne wskazniki szpitala dotyczace zglaszania si¢

dzieci na badania kontrolne, udziat audiologéw programie, pochodzenie etniczne, punktacja
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Apgar ponizej 7 po 5 minutach oraz poziom wyksztatcenia matki. Noworodki urodzone w
szpitalach, gdzie odsetek zglaszania si¢ dzieci na badania kontrolne wynosit od 80% do 90%,
mialy 2,5 razy mniejsza szans¢ na udzial w badaniu ambulatoryjnym niz te urodzone w
szpitalach, gdzie wskaZzniki ponownego badania wynosily 90% lub wigcej. Noworodki
urodzone w szpitalach, gdzie wskazniki ponownego badania wynosity 79% lub mniej, mialy
6,3 razy mniejsza szans¢ na otrzymanie badania ambulatoryjnego niz te urodzone w szpitalach,
gdzie wskazniki ponownego badania wynosity 90% lub wiecej (OR 2,52; p<0.001).
Noworodki, ktore uzyskaty 7 lub mniej punktow Apgar w 5. minucie mialy o 45% mniejsza
szans¢ na powtorne badanie ambulatoryjne niz noworodki z punktacjg Apgar powyzej 7 w 5.
minucie (OR 1,54; p<0,003). Noworodki urodzone w szpitalach, w ktoérych badania
skryningowe sg wykonywane przez audiologoéw miaty o 37% wigksza szanse¢ na udziat w
kontrolnym badaniu ambulatoryjnym niz te urodzone w szpitalach bez audiologéw (OR 1,28;
p<0,0212). Obecno$¢ audiologa na pierwszym etapie programu skryningowego zmniejszata
wpltyw takich zmiennych jak poziom oddziatu noworodkowego, wyposazenie technologiczne
szpitala, odsetek dzieci skierowanych na badania kontrolne, rodzaj personelu badajacego,
sposob ustalania termindéw badania kontrolnego, lokalizacja osrodka ambulatoryjnego i odsetek
dzieci przebadanych w os$rodku diagnostycznym. Powody przerwania diagnostyki
audiologicznej sg zr6znicowane, ale pomimo szerokiego, globalnego spojrzenia dostarczonego
w przegladzie systematycznym przez Mackey i wsp. [123] autorzy doszli do wniosku, ze Zaden
pojedynczy czynnik nie moze by¢ wskazany jako jednoznaczne rozwigzanie w osiggnigciu
optymalnego wskaznika retencji noworodkéw w programie skryningowym.

Czynnikiem majacym duzy wplyw na utrzymanie wysokiego poziomu uczestnictwa w
programie jest zaangazowanie rodzicow dziecka. Element ten nie byla badany w niniejszej
analizie, ale z powodu swojej wagi wymaga omowienia. Wiedza rodzicow o programie,
Swiadomos$¢ korzysci wynikajacych z programu oraz zagrozen wynikajacych z zaniedbania
diagnostyki audiologicznej zwigkszaja retencje w programie. Juarez 1 wsp. [124] zbadali
poziom wiedzy rodzicow 1 pracownikow stuzby zdrowia na temat wyniku badania
skryningowego. W tym celu, autorzy przeprowadzili retrospektywne badanie
kwestionariuszowe w miejskiej klinice pediatrycznej w Pittsburghu od marca 2016 do
pazdziernika 2016 roku, ktére objeto 344 dzieci w wieku do 10 lat urodzonych w stanie
Pensylwania w USA. Tylko 74% rodzicéw wiedziato, ze dziecko miato wykonane skryningowe
badanie stuchu i znato jego wynik. Poziom wiedzy rodzicow nie zalezat od ptci dziecka, rodzaju
szpitala, w ktorym dziecko przyszto na $§wiat, ani od rodzaju ubezpieczenia, natomiast malat

wraz z wiekiem dziecka. Poziom wiedzy byt istotnie wyzszy u matek niz u ojcow (78,0% vs
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54,0%; p<0.001). Poziom wiedzy 1 znajdujace si¢ odpowiednie zapisy w dokumentacji lekarzy
pierwszego kontaktu potwierdzono w 95,5% przypadkach.

Niska $wiadomos$¢ koniecznosci kontynuacji badan stuchu w przypadku uzyskania
negatywnego wyniku wskazuje na konieczno$¢ udzielania wsparcia rodzicom. Pomoc
udzielana mie¢dzy badaniem stluchu noworodka w os$rodku o I stopniu referencyjnosci a,
skorzystaniem z wczesnej interwencji audiologicznej jest gwarancja sukcesu programu. Z
drugiej strony, niskie wskazniki odmowy ze strony rodzicow moga by¢ traktowane jako
wskaznik sukcesu programu skryningowego i interpretowane jako informacja, ze badania
przesiewowe stuchu w szpitalu zostaly dobrze przyjete przez rodzicoéw, pielggniarki i1 lekarzy.
Na pewno potrzebna jest doktadna analiza sposobu, w jaki rodzice majg mozliwo$¢ odmowy
udzialu ich dziecka w badaniach skryningowych i jej przyczyny. Amerykanska Akademia
Pediatrii zaleca, aby kazdy szpital dysponowat systemem, ktory zapewnia poufnos¢ i umozliwia
rodzicom lub opiekunom mozliwo$¢ odmowy badania przesiewowego stuchu. Istotne jest tez,
aby procedury, ktore wspierajg §wiadome zgody na udzial w programach dziataty efektywnie,
dajac rodzicom mozliwo$¢ odmowy, ale réwniez badajac przyczyny rezygnacji z badan
przesiewowych. [125] Odmowa udziatu w programie jest obszarem wymagajacym pracy, gdyz
wyklucza dzieci z programu skryningowego. Interesujace badanie zostalo przeprowadzone
przez Greczke 1 wsp. [126]. Polegalo ono na identyfikacji dzieci bez wyniku badania w
centralnym systemie komputerowym programu w Polsce i przeprowadzeniu kwestionariusza
telefonicznego, ktory miat na celu weryfikacje statusu w programie oraz poznanie przyczyn
braku kontynuacji diagnostyki stuchu. Wyniki kwestionariusza wskazaly na niezgodnosci w
bazie ze stanem faktycznym. Odpowiedzi rodzicow wskazywaty, ze 55,6% dzieci otrzymato
zolty certyfikat (konieczno$¢ zgtoszenia si¢ na badanie kontrolne), a 22,9% otrzymato niebieski
certyfikat zwalniajacy z dalszego monitoringu, 8,1% nie otrzymato certyfikatu, a 13,4%
rodzicow nie pamigtato koloru otrzymanego certyfikatu. Rodzice, ktorzy nie zglosili si¢ na
audiologiczne badanie kontrolne w osrodku o II stopniu referencyjnosci podali nastgpujace
przyczyny: czas ktory uplyng pomigdzy testem wykonanym w o$rodku o 1 stopniu
referencyjno$ci a umowionym terminem w o$rodku o II stopniu referencyjnosci (36,09%), brak
skierowania na wizytg¢ (25,9%), Swiadoma decyzja rodzicow o nieprzyjs$ciu na wizyte z powodu
braku zauwazalnych objawéw utraty stuchu (16,35%), choroba dziecka w czasie umowionej
wizyty (7,43%), brak potrzeby wizyty stwierdzony przez lekarza pierwszego kontaktu (4,88%),
zapomnienie rodzicoOw o wizycie (2,76%), brak czasu u rodzicow (1,27%), zbyt duza odleglos¢
do osrodka o II stopniu referencyjnosci (0,63%) oraz $mier¢ dziecka (0,21%). Na podstawie

wynikow tego badania wdrozono program naprawczy majacy na celu wyeliminowanie bledow
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podczas rejestracji danych. Autorzy wnioskowali, ze nalezy rowniez poprawi¢ kontakt z
rodzicami tych dzieci, ktéore wymagaja dalszej diagnostyki oraz zaleci¢ prowadzenie
monitorowania certyfikatow wklejanych do ksigzeczki zdrowia dziecka przez lekarzy
rodzinnych. W Niemczech w Nadrenii P6éinocnej odsetek dzieci, ktorych rodzice nie wyrazili
zgody na udziat w badaniach skryningowych wahat si¢ od 0,03% w 2009 roku do 0,8% w 2007
roku. Badanie nie podato przyczyn odmowy. [116] Podsumowanie wynikow dziatania
programu skryningowego w latach 2010-2011 w Safedzie w Izraelu informuje o odmowie
rodzicow w programie siegajacej 3% dzieci. Zdecydowana wigkszos¢ nieprzebadanych
noworodkow (97,5%) nalezata do grupy niskiego ryzyka uszkodzenia stuchu. W wiekszosci
przypadkéw brak uczestnictwa w badaniach przesiewowych wynikatl z odmowy rodzicow z
powoddéw osobistych lub religijnych. [127] Wyniki programu przesiewowego w Federacji
Walonii-Brukseli zostaty przedstawione przez Vos i wsp. [128]. W ciggu pierwszych pigciu lat
funkcjonowania programu w grupie dzieci obcigzonych czynnikami ryzyka, 6,3% nie wzigto
udzialu w badaniach przesiewowych, a 3,7% mialo nieprawidlowy pierwszy wynik badania
przesiewowego, ale nie pojawilo si¢ na kolejnych badaniach kontrolnych. Wskaznik odmowy
ze strony rodzicoOw systematycznie spadat od 1% na poczatku programu do 0,3% piec lat
p6zniej. W kolejnej publikacji tego samego zespotu autorzy doniesli o dalszym spadku odmowy
rodzicow w programie w kolejnych latach z do 0,25% w 2012 roku, niemniej jednak autorzy
zaznaczaja, ze cze$¢ rodzicow deklarowata wykonanie badania w innej placowce, co moglo
by¢ odmowa udziatu w programie wyrazona niebezposrednio 1 wptywaé na niedoszacowanie
tego odsetka. [129] W Australii odsetki odnowy udzialu w programie przedstawiaty sie¢
podobnie. Ogdtem odsetek dzieci, ktorych rodzice odmowili udziatu w badaniu przesiewowym
wyniost 0,4% 1 malat wraz z trwaniem programu od 0,6% do 0,3%. W badaniu brazylijskim
przeprowadzonym przez Galvao i Lewis [120] odsetek niemowlat, ktore nie przeszty oceny
stuchu zgodnie z zaleceniami do 3 miesigca zycia wyniost 50%. Préba skontaktowania si¢ z
rodzicami, ktorzy nie stawili si¢ na wyznaczone badania ujawnita przyczyny nieobecnosci,
wsrdd ktorych dominowaty choroba dziecka w dniu zaplanowanej wizyty, odlegto$¢ miejsca
zamieszkania od os$rodka audiologicznego 1 godziny pracy rodzicow. Kolejne badanie
dotyczace przyczyn niewywigzywania si¢ rodzicoéw z kontynuacji udzialu w programie
skryningowym zostalo przeprowadzone przez Alothman 1 wsp. [130] w szpitalu
uniwersyteckim w Riyadh w Arabii Saudyjskiej. Sposrdd 2312 noworodkéw odnotowano 37%
braku kontynuacji w programie przesiewowym w drugim etapie 1 55% w trzecim etapie. W
prospektywnym badaniu rodzice wszystkich noworodkow, ktore nie zrealizowaty kolejnych

etapow badan przesiewowych lub diagnostycznych, zostali telefonicznie zapytani o powody
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niewywigzania si¢ z kontynuacji udzialu w programie. Najczestszymi przyczynami
nieobecnosci na badaniach kontrolnych byty brak wiedzy rodzicow na temat zalecanych badan
przesiewowych (39,5%) oraz ich przekonanie, ze dalsze badania nie sg konieczne (24,7%). Na
kolejne przyczyny skladaty si¢ lek przez chorobg koronawirusowag z 2019 (15,8%),
zapomnienie rodzicOw o umowionym terminie wizyty (4,6%), brak mozliwosci stawienia si¢
na wizycie kontrolnej z powodu obowigzkow zawodowych (1,3%) oraz z przyczyn osobistych,
w tym choroby rodzica (0,9%). Amerykanska analiza przeprowadzona przez Thomsona i wsp.
[122] majaca na celu zbadanie czynnikow sukcesu retencji noworodkow w programie
skryningowym wytypowata poziom wyksztalcenia matki jako jeden z istotnych wskaznikow.
Noworodki urodzone przez matki z nizszym wyksztalceniem (ponizej 12 lat edukacji) miaty
istotnie wyzsze ryzyko nieotrzymania badania kontrolnego w ambulatoryjnej przychodni
audiologiczne;j.

Rodzice pelnig istotng role w procesie diagnostyki ubytku stluchu nie tylko w czasie
trwania programu skryningowego, ktory umozliwia wykrycie wrodzonego ubytku stuchy lub
nabytego w okresie okotoporodowym. Duza cz¢$¢ niedostuchu rozwija w okresie pdzniejszym,
dlatego brak stwierdzenia ubytku stuchu w pierwszych trzech miesigcach zycia nie gwarantuje
utrzymywania si¢ dobrego stuchu w kolejnych etapach zycia dziecka. W dziecinstwie ponad
30% przypadkéw utraty stuchu jest spowodowane chorobami takimi jak odra, $winka,
rézyczka, zapalenie opon mézgowo-rdzeniowych i zakazenie CMV. W rozwoju niedostuchu
odgrywaja tez rolg leki ototoksyczne. Przyczynom tym mozna zapobiega¢ poprzez szczepienia
1 praktyki higieniczne, a odpowiedni dobdr lekow moze zminimalizowa¢ ryzyko uszkodzenia
stuchu. [131] Tak wiec rola rodzicow nie konczy si¢ zapewnieniu udzialu w badaniach
skryningowych, ale rowniez na pilnej obserwacji dzieci podczas ich rozwoju. Niestety 1 tutaj
brak wiedzy 1 $wiadomosci odgrywa duza role co pokazuje badania przeprowadzone przez
Instytut Fizjologii i Patologii Stuchu z udziatem 39 937 uczniéw rozpoczynajacych edukacje
szkolng w wojewodztwie mazowieckim. [11] Badanie pokazato, Zze rodzice 1 opiekunowie
dzieci biorgcych udziat w badaniu majg niskg §wiadomos$¢ obecnos$ci zaburzen stuchu u swoich
dzieci. W przypadku ubytku stuchu powyzej 20 dB, az 79,3% rodzicéw nie zauwazyto
problemu ze stuchem u dziecka. W przypadku ubytku stuchu powyzej 30 dB, odsetek ten
wyniost 71%, a w przypadku ubytku stuchu przekraczajacego 55 dB — 62,4%. U dzieci z
obustronnym uszkodzeniem stuchu, 73,1% rodzicow nie podejrzewalo zaburzen stluchu u

swoich dzieci.
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W zwiazku z globalnym problemem niewystarczajacego zglaszania si¢ na badania
skryningowe oraz niskiej wiedzy rodzicoéw na temat konsekwencji ubytku stuchu, pytania o
mozliwo$ci 1 narzedzia poprawy tych wskaznikow sa niezwykle aktualne. Badania
amerykanskie dowiodly, ze profesjonalisci programu skryningowego stuchu i1 wczesnej
interwencji audiologicznej s3 wspdlnym mianownikiem dla rodzin poszukujgcych informacji i
ustug audiologicznych, poniewaz wyjasniaja, pomagaja zainicjowac i przyspieszaja ustugi
diagnostyczne i lecznicze. [132] Stad zaangazowanie audiologa na wczesnym etapie w
programie skyningowym ma duze znaczenie dla utrzymania retencji. Udziatl audiologa w
pierwszym etapie programu skryningowego moze istotnie zwickszy¢ odsetek dzieci
zglaszajacych si¢ na kolejne badania kontrolne nawet o 37%. [122] W wielu os$rodkach
pielggniarka neonatologiczna odgrywa wazng role w programie monitorowania poporodowego,
dostarczajac informacji rodzicom i podkreslajac znaczenie dalszego monitorowania. Role
personelu 1 lokalnej organizacji programu skryningowego podkres§la fakt, ze noworodki
skierowane do os$rodka o II stopniu referencyjnosci ze szpitala, z ktéorego na badanie kontrolne
przychodzi co najmniej 90% kierowanych dzieci maja 6,3 razy wigksza szans¢ na odbycie
wizyty kontrolnej w ambulatoryjnym osrodku audiologicznym. [122] Wsrdéd sposoboéw na
zwigkszenie udziatu dzieci w badaniach kontrolnych jest wiele rozwiazan organizacyjnych. W
USA testowano rozwigzanie podwdjnego umawiania na wizyte w osrodku o II stopniu
referencyjnosci. W praktyce niemowle od razu byto umawiane na dwie rozne daty z
wyprzedzeniem. Dzigki temu niemowle, ktére zostalo zapisane na okre$long date wizyty
kontrolnej, ale nie mogto si¢ stawi¢ z roznych powodow, mogto skorzysta¢ z drugiej daty. Takie
rozwigzanie znacznie skracato czas procesu diagnostycznego 1 umozliwiato szybsze wrodzenie
interwencji audiologicznej, ale pociggato za soba dodatkowy koszt organizacyjny. [118] W
australijskim programie skryningowym nieobecno$¢ na wizycie diagnostycznej pocigga za soba
wdrozenie interwencji sSrodowiskowej. O nieobecnosci dziecka powiadamiana jest pielggniarka
srodowiskowa, ktora odwiedza rodzine oraz zacheca do umdwienia si¢ na powtdrne badanie
przesiewowe 1 monitorowanie stuchu dziecka.[133] Sposéb umawiania na wizyty
diagnostyczne ma wplyw na retencj¢ w programie. Jesli obowigzek umoOwienia wizyty
diagnostycznej spoczywa wylacznie na rodzicach, szanse na ominigcie wizyty wzrastaja o
ponad 90%. [122] W Polsce duza rol¢ w stworzeniu programu skryningowego stuchu
noworodkéw, ale rowniez w jego funkcjonowaniu odgrywa WOSP. Fundacja zapewnita
finansowanie zwigzane z rozpoczeciem programu, a obecnie rowniez odgrywa duzg role w jego
promocji. [134] Rodzice moga sprawdzi¢ dane dotyczace programu i znaleZ¢ najblizszy

osrodek skryningowy i poradni¢ audiologiczng na stronach fundacji. Rodzice moga tam znalez¢
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informacje, dlaczego warto bada¢ stuch u dzieci 1 gdzie si¢ skierowa¢ w przypadku
nieprawidlowego wyniku badania stuchu. Dodatkowo fundacja WOSP wydaje biuletyn
,Uszko”, ktory podaje statystyki programu, dostarcza aktualnych informacji o programie i
informuje o czynnikach ryzyka uszkodzenia stuchu u noworodkow. Taka inicjatywa znacznie
zwieksza uczestnictwo w programie i podnosi wiedze rodzicow. [78] Jednak pomimo staran,
wiele o$rodkéw 1 programow skryningowych boryka si¢ z brakiem $rodkow 1 klopotami z
zapewnieniem odpowiedniej ilosci wykwalifikowanego personelu audiologicznego. [135]
Niniejsza rozprawa przedstawia wyniki przekrojowej analizy populacji dzieci objetych
opieke Kliniki. Wyniki mojego badania i podobnych analiza z literatury przyczyniajg si¢ do
poprawy dziatania programoéw skryningowych shuchu. Juz w 1999 roku Amerykanska
Akademia Pediatrii [136] opublikowata uniwersalne zatozenia dla programoéw skryningowych
stuchu zgodnie z ktorymi, powszechne badanie przesiewowe ma na celu przebadanie 100%
populacji docelowej, obejmujacej wszystkie noworodki. Aby program skryningowy mogt by¢
uznany za skuteczny, badanie przesiewowe musi przej$¢ co najmniej 95% noworodkdow.
Metodologia programu powinna umozliwia¢ identyfikacje wszystkich niemowlat z istotnym
obustronnym uszkodzeniem stuchu, tj. z utratg stuchu >35 dB w lepszym uchu. Wyniki
falszywie pozytywne, tj. odsetek niemowlat bez utraty stuchu, ktére sg btednie oznaczone przez
proces badania przesiewowego jako posiadajace istotng utrat¢ shuchu, nie powinien przekraczaé
3%. Odsetek skierowan na badania diagnostyczne po badaniu przesiewowym nie powinien
przekracza¢ 4%. W idealnej metodologii badan przesiewowych wskaznik wynikow falszywie
negatywnych, tj. odsetek niemowlat z istotng utrata stluchu pominigtych przez program
badawczy, powinien wynosi¢ 0%. W badaniach przesiewowych powinno si¢ uzywa¢ OAE,
ABR lub kombinacje tych dwoch badan, przynajmniej do czasu opracowania lepszej metody.
Obie metody sa nieinwazyjne, szybkie (czas trwania badania nie przekracza 5 minut) i fatwe do
wykonania. Kazdy szpital potozniczy, ktory jednoczesnie peini role osrodka o I stopniu
referencyjnosci powinien uczestniczy¢ w programie badan przesiewowych stuchu
noworodkOw wyznaczajac dyrektora medycznego programu oraz wystarczajaca liczbe
personelu. Oprocz wielu zadan spoczywajacych na osrodku i personelu zaangazowanym w
funkcjonowanie programu przesiewowego stuchu noworodkéw, obowigzkiem programu jest
gromadzenie istotnych danych dotyczacych wydajnosci i jakosci, tak aby program spetniat
wyznaczone kryteria. Te dane powinny by¢ regularnie 1 terminowo raportowane do centralnego
programu monitorowania na poziomie narodowym. PPPBSN spetnia wszystkie te zatozenia. Z
raportu opublikowanego w 2023 roku przez Greczke 1 wsp. [137] jako podsumowanie

funkcjonowania programu wynika, ze w Polce program objat 98% noworodkéw szpitalach
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polozniczych, w tym 91,2% noworodkéw miato pozytywny wynik badania przesiewowego, a
8,8% dzieci zostato skierowanych do o$rodkoéw o II stopniu referencyjnosci. Odsetek dzieci, u
ktérych nie przeprowadzono badania przesiewowego wynidst jedynie 1,8%.

Idea prowadzenia programow powszechnych przesiewowych badan stuchu zostata
zapoczatkowana przez WHO. W 1995 roku Zgromadzenie Zdrowia [131] przyjeto rezolucje
WHAA48.9 dotyczaca zapobiegania utracie shuchu, wyrazajac zaniepokojenie rosnacym
problemem uszkodzenia stuchu na §wiecie, ktérego w wielu przypadkach mozna byto unikna¢.
WHO zalecito panstwom cztonkowskim przygotowanie krajowych planéw zapobiegania i
zwalczania gldéwnych przyczyn pogorszenia stuchu oraz wczesnego wykrywania niedostuchu
u niemowlat, matych dzieci i mtodziezy, a takze u oséb starszych, w ramach podstawowej
opieki zdrowotnej. W 2012 roku WHO przeprowadzita ocene zdolno$ci panstw cztonkowskich
do opracowania i wdrazania krajowych plandw i1 programow zapobiegania utracie stuchu. [138]
WHO przeprowadzita ankiet¢ 1 otrzymata odpowiedzi od 76 sposrod 154 panstw
cztonkowskich. Z przeprowadzonej ankiety wynikato, ze do 2012 roku dostepnos¢ danych
epidemiologicznych na temat niedostuchu jest bardzo ograniczona oraz brak informacji
dotyczacych zasobow ludzkich i organizacyjnych w zakresie opieki laryngologicznej, a takze
istnieje nierownomiernie rozlozenie zasobow medycznych na §wiecie, z wigkszym skupiskiem
zasobow w krajach o wysokich i §rednich dochodach. Komitety krajowe do promowania i
opracowywania plandw opieki audiologicznej zostaly potwierdzone przez 20 panstw
cztonkowskich, ktore odpowiedzialy na kwestionariusz, natomiast wdrozenie takich planéw
deklarowaty 32 kraje. Zgodnie z raportem, Polska znalazta si¢ wsrod krajow, ktore wdrozyty
programy polityki zdrowotnej dotyczace stuchu i mowy oraz programy badan przesiewowych
stuchu. Rycina 23 przedstawia globalny przeglad plandéw i programéw skryningowych stuchu.
Ponadto, zgodnie z raportem WHO, Polska deklarowala wysoka liczbe otolaryngologdw,
audiologéw 1 logopeddéw przypadajacych na milion populacji w poréwnaniu z innymi

panstwami cztonkowskimi uczestniczacymi w badaniu. [138]
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Rycina 23. Przeglad planow i programéw na rzecz opieki nad uchem i stuchem oraz
zapobiegania utracie stuchu na podstawie Raportu WHO z 2013.

Przedruk z Multi-country assessment of national capacity to provide hearing care. [138]
Pozwolenie na przedruk nie wymagane na podstawie licencji CC BY-NC-SA 3.0 IGO.

Kolejny $wiatowy raport zostat przygotowany z danych zgromadzonych w latach 2013—
2018 przez International Newborn and Infant Hearing Screening (NIHS) Group. Tym razem
badanie bylo szersze, a na ankiet¢ odpowiedzialo 158 z 196 =zaproszonych panstw
cztonkowskich WHO. Z danych raportu wynika, ze w Polsce obowigzkowe badanie
przesiewowe przechodzi 95,8% niemowlat, a pierwszym badaniem przesiewowym jest OAE.
Sredni wiek postawienia diagnozy niedostuchu to 3 miesigce (zakres 0—17 miesiecy). Sredni
wiek rozpoczgcia leczenia u dzieci, ktore uczestniczyly w badaniu skryningowym to 4,2
miesigce oraz 6,4 miesigce u tych dzieci, ktore nie braty udzialu w badaniach przesiewowych.
Badania przesiewowe odbywaja si¢ w 98% na oddziatach potozniczych, a w pozostatych 2%
w centrach audiologicznych. Czesto$¢ wystgpienia trwatej utraty stluchu okreslono na 3
przypadki na 1000 noworodkéw. [139] Rycina 24 wskazuje, ze Polska znajduje si¢ wsrod
krajow, w ktorych efektywno$¢ programow przesiewowych jest na najwyzszym poziomie na

Swiecie.
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Rycina 24. Przeglad efektywnosci programow badania stuchu u noworodkéw na podstawie
raportu International Newborn and Infant Hearing Screening (NIHS) Group w latach 2013—
2018.

Przedruk z Survey on the Global Status of Newborn and Infant Hearing Screening. [139]
Pozwolenie na przedruk nie wymagane na podstawie licencji CC BY-NC-SA 3.0 DEED.

W Polsce PPPBSN dziata od 2002 roku, a wigc zostal uruchomiony juz 7 lat po rezolucji
WHO z 1995 roku, co jest duzym osiggnigciem na skale §wiatowa. [75-77] Tutaj PPPBSN
dziala w ramach struktury z podzialem o$rodkéw na 3 poziomy referencyjnosci [33]
zdefiniowane zgodnie z Ustawg o §wiadczeniach opieki zdrowotnej finansowanych ze srodkow
publicznych. [82] Poziomy programu odpowiadaja oddzielnym obszarom, maja wydzielone
zadania, a ich lokalizacja dostosowana jest do realizowanych zadan:
e [ poziom wczesnego wykrywania, diagnostyki i interwencji zaburzen stuchu u dzieci
realizowany jest na oddziatach neonatologicznych prowadzacych badania przesiewowe,
e Il poziom prowadzi diagnostyke stuchu i realizowany jest na oddziatach
laryngologicznych,
e [II poziom zajmuje si¢ wdrazaniem interwencji audiologicznych i realizowany jest na

oddziatach audiologicznych i laryngologicznych.

Zgodnie z podsumowaniem dzialania programu PPPBSN do 12 lipca 2022
zarejestrowano w centralnej bazie programu 7,149,809 dzieci. W 2021 roku programem badan
skryningowych objeto 96% wszystkich dzieci urodzonych w tym roku. W osrodkach o I stopniu
referencyjnosci, ktore obejmujg badaniami przesiewowymi niemowleta o wysokim jak 1 niskim

ryzyku wystgpienia ubytku stuchu, problemy ze stuchem wykluczono u 97,9% dzieci (mediana
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96%; 79-100%), natomiast u 2,3% dzieci potwierdzono ubytek stuchu w osrodkach o II stopniu
referencyjnosci i skierowano na leczenie do osrodkow o III stopniu referencyjnosci. Ogolnie w
Polsce w 2022 dziatalo 390 osrodkéw o I stopniu referencyjnosci, 69 o II stopniu
referencyjnosci 1 27 osrodkow o III stopniu referencyjnosci. W wojewodztwie dolnoslaskim,
na ktorego terenie zostalo przeprowadzone badanie, dziatato ich odpowiednio 28, 51 3. A zatem
nasz osrodek jest jednym z pigciu osrodkow o II stopniu referencyjnosci dziatajacych na terenie
wojewodztwa dolnoslaskiego. [137]

Badania prowadzone w wielu krajach na calym $wiecie udowodnity, ze programy
skryningowe stuchu niemowlat sg niezb¢edng metoda do wczesnego wykrywania zaburzen
stuchu. Umozliwiaja one wczesng diagnozg¢ oraz rozpoczgcie odpowiedniego leczenia i
rehabilitacji juz we wczesnym okresie zycia. Powszechne programy skryningowe stuchu wsrod
noworodkow umozliwiaja wczesne rozpoznanie trwatego uszkodzenie stuchu i dajg szanse
dzieciom z ubytkiem sluchu na poprawe¢ neurorozwoju, dlatego powinny by¢ wdrazane we
wszystkich krajach zaréwno tych o wysokich i1 $rednich dochodach, jak i krajach
rozwijajacych. [140] Zalecenia WHO i Amerykanskiej Akademii Pediatrii [43, 136] daja jednak
wiele przestrzeni, aby narodowe programy skryningowe stluchu mogty by¢ dostosowane do
lokalnych realiéw, jednoczesnie speiniajac kryteria skutecznego przesiewu. Pomoca w
poprawie efektywnosci i poszukiwaniu sprawdzonych rozwigzan organizacyjnych sg przeglady
systematyczne 1 meta-analizy umozliwiajagce zbiorcze pordwnanie  wskaznikow
funkcjonujacych programow, [123, 140] ktore nadajg kierunki rozwoju, tak aby programy byty
nie tylko skuteczne w zakresie wykrywania niedostuchu w populacjach noworodkow, ale
rowniez korzystne z punktu widzenia ekonomiki zdrowia 1 priorytetow systemow zdrowotnych.
Przeglad systematyczny opublikowany przez Yoshinaga-Itano 1 wsp. [141] zostat po§wigcony
wynikom w zakresie wieku rozpoznania ubytku stuchu i wieku interwencji audiologicznej,
wynikow rozwojowych, optacalnosci programow skryningowych stuchu oraz niekorzystnych
skutkow programow dla rodzicoOw. Analiza objeta 30 raportéw obejmujacych 14 populacji o
tacznej liczbie ponad 7 milionow noworodkoéw uczestniczacych w badaniach skryningowych.
Wyniki tego przegladu wskazuja, ze badania przesiewowe stluchu noworodkow skutkuja
wczesnym rozpoznaniem ubytku shuchu, wczesnym rozpoczeciem leczenia oraz lepszym
rozwojem jezykowym 1 szybszym opanowywanie umiejetno$ci czytania i pisania. Nie
wykazano, aby sam program miat istotny wptyw na poprawg wynikéw behawioralnych 1
jakosci zycia. Przeglad literatury dostarczyl dowody na optacalno$¢ programu z punktu

widzenia oszczgdno$ci dla spoteczenstwa. Ponadto nie stwierdzono zadnych istotnych
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negatywnych skutkow programu skryningowego dla rodzicéw dzieci uczestniczacych w
programie.

Ekonomiczna ocena funkcjonowania programow zdrowotnych jest zagadnieniem
trudnym i ztozonym. Najczesciej stosowanym narzgdziem jest analiza kosztow-efektywnosci
(cost-effectiveness analysis, CEA), ktora stosowana jest w ocenie technologii medycznych.
Analiza ta obejmuje identyfikacje i pomiar kosztow w zestawieniu z wynikami zdrowotnymi.
Jedyna zidentyfikowang publikacja na temat kosztoéw funkcjonowania programu w Polsce
stanowi artykul Lisieckiej-Bietanowicz i Molendy. [134] Autorzy wskazujg wysokie koszty
zwigzane z rozpoczeciem dziatalnosci programu. Catkowite koszty przeznaczone przez WOSP
na funkcjonowanie programu w latach 2001-2015 przekroczyly 51 milionow ztotych.
Corocznie WOSP przeznacza na funkcjonowanie programu od jednego do ponad szesciu
milionow zlotych. [142]

Analiza kosztéw-korzysci (cost-benefit analysis, CBA) jest nieco inng analizg niz CEA.
Ocenia ona efektywno$¢ inwestycji bioragc pod uwage catos¢ przewidywanych korzysci z
programu medycznego i jego kosztow. W modelu oceniajacym wskaznik kosztéw i korzysci
Porter 1 wsp. [143] uwzglednili amerykanski system ochrony zdrowia, a jako punkt odniesienia
wybrali rok 2004. W swoim modelu uwzglednili wiele kosztow 1 korzy$ci zwigzanych z
programem badan przesiewowych stuchu u noworodkéw, w tym koszty bezposrednie, ktore sa
tatwe do oszacowania (na przyklad koszty badan przesiewowych i ich monitorowania) oraz
posrednie, ktore trudno oszacowac (takie jak koszty niewykrytej utraty stuchu, ktore beda
zalezne od stopnia niedoshuchu; korzysci w postaci wczesnej identyfikacji w pordwnaniu z
jakoscig zycia na przestrzeni catego zycia). Autorzy podnosza trudno$¢ monetarnej wyceny
lepszego rozwoju psychospolecznego 1 lepszej jakosci zycia uzyskiwanych jako korzysSci
wczesnej identyfikacji uposledzenia stuchu. Jednak przyjete estymacje wskazuja, ze korzysci
finansowe przesiewowego badania stluchu przewyzszaja koszty programu, zaréwno przy
wykorzystaniu tylko OAE jak 1 dotagczenia badania ABR w pierwszym etapie. Wnioski z tego
badania sugeruja, ze przesiewowe badanie stuchu u noworodkéw jest optacalng inwestycja dla
spoteczenstwa, poniewaz korzysci w kazdym scenariuszu przyjetym to wyliczenia
wspotczynnika kosztow-korzysci, zawsze przewyzszaja koszty, jednak z zastrzezeniem, Ze
zatozenia przyjete do maksymalizacji korzys$ci obnizaja czulo$¢ programu prowadzac do
zwiekszenia kosztow. Wazne natomiast jest, ze wskaznik kosztéw—korzysci moze stuzy¢ jako
koncepcja budujaca ramy, w ktéorych uwzglednia si¢ spoteczne implikacje protokotow
przesiewowego badania stuchu. Grosse i1 wsp. [144], réwniez w oparciu o analize

przeprowadzong w USA, podkreslaja role szybkiego wdrazania programéw badan
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przesiewowych stuchu noworodkéw na ré6znych poziomach, zaréwno lokalnych w okreslonych
os$rodkach jak i na poziomie narodowym w latach 1997-2005, gléwnie na podstawie danych
wskazujacych na korzysci kliniczne i edukacyjne dzieci z niedostuchem. Autorzy wnioskuja,
ze chociaz formalne analizy kosztow—efektywnosci nie wydawaly si¢ odgrywaé decydujace;j
roli, nieformalne oceny ekonomiczne kosztow i1 korzysci wydaja si¢ przyczyni¢ do przyjecia
powszechnych programoéw skryningowych stuchu w Stanach Zjednoczonych.

Podobny model, ale w oparciu o dane z Wielkiej Brytanii i z Indii zostat przedstawiony
przez Burke i wsp. 1 opublikowany w 2012 roku. Wykonana analiza ekonomiczna miata na celu
ocen¢ kosztow programu z perspektywy $wiadczeniodawcy ushlug medycznych i
wykorzystywatla podejécie drzewa decyzyjnego — modelu Markova do okreslenia optacalno$ci
rownych strategii przesiewowego badania stuchu u noworodkéw. Analiza wskazata, ze
najwazniejszym czynnikiem kosztoéw modelu jest koszt pojedynczego badania przesiewowego.
Réwnie wazna jest rowniez czesto$§¢ wystgpowania zaburzen stuchu w danej populacji. W
scenariuszach, gdzie bazowa czesto$¢ wystepowania uszkodzenia stuchu jest niska,
prawdopodobienstwo oplacalnos$ci programu jest nizsze w pordéwnaniu do sytuacji, kiedy
wystepowanie zaburzen shuchu jest czgste. Przedstawione studia przypadkow, tzn. w Wielkiej
Brytanii 1 w Indiach, ilustruja rézne obciazenie finansowe przy rdéznych strategiach.
Wykonywanie badan przesiewowych u wszystkich noworodkéw versus u dzieci z czynnikami
ryzyka, pozwala na wczesne wykrycie dodatkowych przypadkow dzieci z uszkodzeniem
stuchu, jednak wiaze si¢ z dodatkowymi kosztami. Szacowane obciazenie ekonomiczne bylo
znacznie wyzsze w Indiach przy przyjeciu powszechnej strategii testowania ze wzgledu na
wyzszg bazowg czesto$¢ wystepowania utraty stuchu. Strategia testowania jednoetapowego
zwigkszata liczbg przypadkow fatszywie dodatnich w poréwnaniu do dwuetapowe;j strategii
przesiewowej 1 rowniez miala wptyw na koszty funkcjonowania programu — inne w kazdym
panstwie. Analiza ta pokazuje, jak wazne jest indywidualne podejscie do organizacji programu
w kazdej populacji ze wzgledu na bazowa charakterystyke populacji objetej badaniami
przesiewowymi oraz lokalng strukture kosztow.

Celem analizy kosztoéw—efektywnosci przeprowadzonej przez Sharma i wsp. [145] bylo
porownanie powszechnego badania stuchu noworodkéw z programem skierowanym jedynie do
noworodkow obcigzonych czynnikami ryzyka ubytku stuchu. Analiz¢ wykonano z
perspektywy systemu opieki zdrowotnej w Australii 1 uznano jg za przydatng z punktu widzenia
wewnetrznej oceny ekonomicznej programu w konteks$cie australijskim. Wyniki wskazaty, ze
glownym czynnikiem wptywajacym na koszty powszechnego skryningu sa koszty
wykonywania badan skryningowych. Biorac jednak pod uwage zaoszczedzone koszty
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zwigzane z rozwojem jezyka u zdiagnozowanych wczes$nie dzieci, program przesiewowy
badania stuchu noworodkéw mial 69% prawdopodobienstwo bycia bardziej optacalnym w
poréwnaniu z programem obejmujacym wylacznie dzieci z grupy wysokiego ryzyka
uszkodzenia stuchu. Autorzy uznali rowniez, ze konieczne sg dalsze badania, aby mozna bylo
precyzyjnie uwzglednia¢ dlugoterminowe zuzycie zasoboéw oraz ocen¢ wynikéw klinicznych,
a takze kosztéw zwigzanych z opdznionym rozpoznaniem ubytku stuchu, wiedzy na temat
odsetka dzieci, u ktérych ubytek stuchu zmienia nasilenie w czasie oraz wiedzy na temat
terminowosci zakonczenia procesu diagnostycznego 1 rozpoczgcia leczenia.

Model ekonomiczny opracowany dla Taiwanu przez Chiou i wsp. [146] jest jednym z
niewielu modeli, ktore badaja dlugoterminowe wyniki programu z perspektywy spotecznej. W
analizie wykorzystano drzewo decyzyjne Markova, w ktérym uwzgledniono dwie strategie
przesiewowe: przesiewowe badanie stuchu noworodkéw z testem OAE 1 automatycznym
testem ABR w poréwnaniu z brakiem programu przesiewowego. Dodatkowo oszacowano
koszty interwencji audiologicznych, dlugoterminowe koszty leczenia, dtugoterminowe koszty
utraty produktywnosci osob dotknigtych ubytkiem stuchu oraz uzytecznos¢ lat zycia ustalong
na podstawie statusu ubytku stuchu. Wprowadzenie programu skryningowego przyniosto
wyzsza skutecznos$¢ 1 mniejsze koszty, gdy uwzgledniono szeroki zakres istotnych parametrow
w analizie probabilistycznej. Co wiecej, analiza wskazala, ze obie strategie przesiewowe,
zaréwno opartej na OAE jak i na ABR byly optacalne w poréwnaniu z brakiem przesiewu przy
uwzglednieniu niepewnosci dlugoterminowych wynikow. W podsumowaniu autorzy
stwierdzili, ze powszechne badanie przesiewowe u noworodkéw pod katem utraty shuchu jest
strategig oszczedzajaca koszty, skutkujacg mniejszymi wydatkami 1 wigksza uzytecznosciag w
porownaniu z brakiem przesiewu. Analiza wykazata, ze w tajwanskiej populacji
prawdopodobienstwo optacalnosci ABR w poréwnaniu z OAE wyniosto 90%, i1 ze ABR jest
metoda ekonomicznie bardziej uzasadniona.

Badanie przesiewowe sluchu u noworodkéw to skuteczna strategia wczesnego
rozpoznawania utraty sluchu u niemowlat, jednak wdrazanie uniwersalnej strategii
przesiewowej stanowi wyzwanie w wielu S$rodowiskach o ograniczonych zasobach.
Szczegolnie kraje rozwijajace si¢ borykaja sie¢ nie tylko z ograniczonymi $rodkami
finansowymi na badania stuchu i interwencje audiologiczne, ale rowniez z postawa rodzicow,
ktorzy albo nie majg srodkow, aby dojecha¢ na diagnostyke audiologiczng, nie maja
swiadomosci, ze stuch jest istotny dla prawidlowego rozwoju dziecka, albo nie widza
perspektyw leczenia w przypadku stwierdzenia wady stuchu u dziecka. [147, 148] W krajach

takich Indie nie wszystkie os$rodki poloznicze uczestnicza w programie, a zatem cze$¢
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noworodkOw nie jest automatycznie wigczana do programu. Koszty badania skryningowego
pokrywane sg przez rodzicow, co eliminuje dzieci z biedniejszych rodzin z udziatu w programie
skryningowym. Dodatkowym hamulcem funkcjonowania programu jest niska wiedza
personelu potozniczego i lekarzy na oddziatach ginekologicznych i neonatologicznych na temat
czynnikéw ryzyka uszkodzenia shluchu. Ekonomiczna optacalno$¢ badan przesiewowych
stuchu u noworodkéw jest istotnym czynnikiem jego powodzenia. O ile program przesiewowy
stuchu jest ekonomicznie optacalny w krajach rozwinietych, a tyle analizy przeprowadzone w
wiodacym osrodku o III stopniu referencyjnosci w Indiach nie wykazato, aby powszechny
program badan przesiewowych stuchu u noworodkéw byl strategia optacalng, pomimo
zapewnienia wielorakich korzysci. [149]

WHO jest adwokatem utrzymania dobrego sluchu, wdrazania programow
skryningowych 1 interwencji audiologicznych na poziomie globalnym, zaréwno wsrdd
noworodkow jak 1 wsrdd osob starszych. W wielu regionach opieka laryngologiczna jest czgsto
ograniczona brakiem wymaganego sprzetu i infrastruktury w krajach o niskich zasobach, a
dostepnos¢ ustugi opieki medycznej jest utrudniona z powodu odlegtosci, jaka trzeba pokonac,
aby uda¢ si¢ na wizyte diagnostyczng lub lekarska. Tabela 21 wskazuje na nierownosci w
zakresie funkcjonowania programoéw skryningowych stuchu u noworodkéw na catym
swiecie. [150]

Tabela 21. Globalny odsetek przebadanych noworodkéw i niemowlat w ramach badan
przesiewowych stuchu [150]

%  populacji objetej | Liczba panstw % panstw % S$wiatowej | PKB,  per
badaniem skryningowym populacji capita
0% do <1% 64 32,7 37,63 3,7
1% do 9% 14 7,1 7,42 3,9
10% do 49% 19 9,7 8,33 10,7
50% do 84% 17 8,7 6,72 14,4
85% do 100% 41 20,9 32,59 40,4
Brak danych 41 20,9 6,09 8,6
Suma | 196 100 98,78

Aby zapewni¢ rowny dostep do opieki laryngologicznej, WHO zidentyfikowala zestaw
kluczowych interwencji medycznych opartych na dowodach naukowych w zakresie opieki
laryngologicznej, ktére powinny by¢ uwzglednione w pakietach powszechnej opieki

zdrowotnej w poszczegdlnych krajach. Program zostal nazwany akronimem HEARING
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(Hearing screening and intervention; Ear disease prevention and management; Access to
technologies; Rehabilitation services; Improved communication; Noise reduction; and Greater
community engagement). Program zaktada inwestycje w wysokosci 1,33 USD per capita
rocznie do systemu zdrowia, aby zwigkszy¢ zakres identyfikacji, leczenia i rehabilitacji
problemow ze stuchem przez okres 10 lat w 172 panstwach. Zwrot z tej inwestycji zostat
policzony dla 10 letniego okresu od 2020 do 2030 zaktadajac trzy scenariusze: prowadzenia
programu tak, jak dotychczas, zwigkszenia odsetka przebadanych dzieci do 50% zalecanego
pokrycia oraz ambitny scenariusz zaktadajacy zwigkszenie odsetka przebadanych dzieci do
90% zalecanego pokrycia. [151] Badania nad modelowaniem kosztow wykazaty, ze
rozszerzenie interwencji w zakresie programu skryningowego do poziomu 90% wymaga
ogo6lnej globalnej inwestycji w wysokosci 238,8 miliarda USD przez 10 lat. W ciggu 10 lat ta
inwestycja obiecuje znaczne korzy$ci zdrowotne, prowadzac do uniknigcia ponad 130
milionow lat zycia skorygowanych niesprawnoscia (disability-adjusted life year, DALY). Te
korzys$ci przektadaja si¢ na warto$¢ pieniezng przekraczajaca 1,3 biliona USD. Ponadto
inwestycja w opieke laryngologiczng przyniesie korzySci w postaci zwickszenia
produktywnos$ci o ponad 2 biliony USD na poziomie globalnym do 2030 roku. Razem te
korzysci odpowiadaja zwrotowi niemal 15 USD za kazdego zainwestowanego dolara. Jak
wnioskuja autorzy, jest to pierwsza taka analiza globalnej inwestycji w integracj¢ interwencji
audiologicznych i laryngologicznych w zakresie utrzymania i rehabilitacji stuchu w ramach
powszechnej opieki zdrowotnej. Wyniki pokazuja korzysci ekonomiczne plynace z
inwestowania w zestaw interwencji poprawiajacych shuch i stanowia podstawe zwigkszenia

krajowych budzetow w systemach opieki zdrowotnej. [151]
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6. Whnioski

1. Populacja dzieci objetych opieka osrodka o II stopniu referencyjnosci jest populacja
wysokiego ryzyka uszkodzenia stuchu charakteryzujacg sie istotng kumulacjg
czynnikow ryzyka, zatem wyniki uzyskane z badania przekrojowego tej populacji nie
mogg zosta¢ uogdlnione na populacje 0ogolna.

2. W badanej grupie dzieci wysokiego ryzyka nie stwierdzono wigkszego obcigzenia
czynnikami ryzyka u dzieci z niedostuchem w poréownaniu do dzieci ze sluchem
prawidtowym. Zaobserwowano jednak istotnie wigkszg kumulacje 4 i 5 czynnikow
ryzyka u dzieci z ubytkiem sluchu narazonych na czynniki ryzyka w okresie
prenatalnym i perinatalnym.

3. Czynniki ryzyka zwiazane z infekcjami, wcze$niactwem oraz zaburzeniami i chorobami
neurologicznymi powstajacymi w okresie dzieciecym wskazujg na ich istotny wpltyw
rozw0j uposledzenia stuchu. Obecno$¢ infekcji z grupy TORCH oraz wszystkich
infekcji wrodzonych i okotoporodowych byta istotnie zwigzana z wigksza czestoscia
wystapienia niedostuchu.

4. Oprécz czynnikow ryzyka uszkodzenia stuchu u dzieci znajdujacych si¢ w
rekomendacjach zaobserwowano kierowanie dzieci na badania stuchu réwniez w
przypadku mniej istotnych czynnikéw ryzyka lub kumulacji czynnikow ryzyka.
Wskazuje to na duza §wiadomos¢ lekarzy osrodkow o I referencyjnosci.

5. Opodzniona diagnoza prowadzi do pdzniejszego rozpocze¢cia leczenia, moze wymiernie
wplywaé na jego powodzenie i moze opozni¢ rozwoj dziecka. Wskazuje to na
koniecznos¢ zwigkszenia §wiadomosci rodzicow dotyczacej znaczenia wczesnego
przesiewu, co mogloby poprawi¢ terminowo$¢ zglaszania si¢ na badania kontrolne.
Wykazany w badaniu 46% odsetek dzieci zgtaszajacych si¢ po terminie uznano za zbyt
wysoki.

6. Nalezy zacheca¢ rodzicéw do dalszej diagnostyki, leczenia i obserwacji ubytkow
stuchu. Wspotpraca ze sSwiadomymi znaczenia programu rodzicami znaczaco wptywa
na udzial dzieci w programie, co jest szczegélnie istotne, gdy utrata stuchu jest
przesunigta w czasie.

7. Skuteczno$¢ programu jest uzalezniona od wspolpracy rodzicow 1 wielu osrodkoéw

diagnostycznych i terapeutycznych.
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7. Streszczenie w jezyku polskim

Uszkodzenie stuchu ma powazne konsekwencje dla zdrowia i pocigga za sobg duze
koszty dla systemu zdrowia. Zgodnie z ASHA, globalnie utrata stuchu powyzej 35dB w
lepszym uchu wystepuje u okoto 34 milionéw dzieci. U dzieci do 5 lat, czyli w czasie
ksztattowania si¢ mowy, az 90% przypadkéw utraty stuchu ma charakter wrodzony. W Polsce,
badania przesiewowe prowadzone ws$rod dzieci z obszaréw wiejskich wykazaty, ze az 16,5%
uczniow w wieku 9-13 lat miato pozytywny wynik badania przesiewowego stuchu. Wsrod
dzieci rozpoczynajacych edukacje szkolng w 2017 w wojewddztwie mazowieckim,
nieprawidlowy wynik audiometrii totalnej (powyzej 25 dB) stwierdzono u 22% uczestnikow
badania. W wielkiej Brytanii, co roku rodzi si¢ 390 dzieci z trwatym glebokim ubytkiem stuchu
lub gluchota. W Stanach Zjednoczonych czgsto$¢ zaburzen stuchu okreslono na 1,7 na 1 000
noworodkow.

Wystapienie zaburzen stuchu ma istotnie negatywny wptyw na rozwdj i funkcjonowanie
dziecka. Najbardziej widoczne jest opoéznienie rozwoju mowy korelujace z dtugoscia czasu, w
jakim dziecko pozostaje bez rehabilitacji stuchowej. Niektére elementy mowy pozostaja trwale
gorsze w poroOwnaniu z dzie¢mi styszacymi prawidlowo. Ponadto u dzieci z utrata stuchu
obserwuje si¢ opdznienie rozwoju poznawczego, a takze gorsze wyniki w obszarach
umiejetnosci  komunikacyjnych i1 ogdlnej wiedzy oraz zdrowia fizycznego i dobrego
samopoczucia. Konsekwencjg majaca istotny wptyw na jakos$¢ zycia dzieci z ubytkiem stuchu
s3 mniejsze mozliwosci zdobycia wyksztalcenia w pordwnaniu z dzie¢mi prawidlowo
styszacymi, co wplywa na nizsze dochody rodzinne w przysztosci oraz zmniejsza szanse na
zatrudnienie.

Weczesne rozpoznanie i wdrozenie rehabilitacji stuchowej maja kluczowe znaczenie dla
rozwoju dziecka, stad wprowadzono ramy czasowe diagnostyki i protezowania stuchu. W
Polsce Program Powszechnych Przesiewowych Badan Stuchu u Noworodkow (PPPBSN)
funkcjonuje od 2002 roku z inicjatywy Fundacji Wielkiej Orkiestry Swiatecznej Pomocy
(WOSP). Jego celem jest prowadzenie badan przesiewowych stuchu u wszystkich noworodkow
oraz dalsze monitorowanie stuchu u dzieci z czynnikami ryzyka lub nieprawidtowym wynikiem
badania przesiewowego. Kazde dziecko z podejrzeniem ubytku stuchu powinno przejsé
niezbedne badania diagnostyczne do ukonczenia 3. miesigca, a w przypadku stwierdzenia
niedostuchu otrzymac interwencj¢ audiologiczng do 6. miesiaca zycia. Badania prowadzone w
osrodkach uczestniczacych w PPPBSN stanowig cenne zrodlo informacji na temat

wystepowania zaburzen stluchu u dzieci 1 funkcjonowania programu. O$rodek, w ktorym
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przeprowadzono niniejsze badanie jest jednym z pigciu osrodkéw o II stopniu referencyjnosci
dziatajacych na terenie wojewddztwa dolnoslaskiego.

Celem gléwnym rozprawy doktorskiej byta retrospektywna ocena czgstosci
wystepowania zaburzen stuchu oraz czestosci wystepowania czynnikow ryzyka ubytku stuchu
w przekrojowym badaniu populacji dzieci w latach 2019-2021 w ramach Programu
Powszechnych Przesiewowych Badan Stuchu u Noworodkéw. W badaniu poréwnano czgstosé
wystepowania niedostluchu w zaleznos$ci od obcigzenia czynnikami ryzyka oraz oceniono czas
zgltaszalnosci si¢ pacjentow do osrodka o II stopniu referencyjnosci. Oceniono rowniez
dodatkowe czynniki ryzyka, stanowigce powod skierowania dziecka na badania stuchu do
os$rodka o II stopniu referencyjnosci i ich powigzanie z wystapieniem niedostuchu u dzieci.

Analiza 597 wizyt pozwolila na wlaczenie 411 dzieci, ktore miaty komplet wymaganych
danych. Wiek dzieci na pierwszej wizycie w osrodku byl bardzo zréznicowany i1 wahat si¢ od
4 dni do 15 lat. W calej badanej grupie czynniki uszkodzenia stuchu u noworodkow
odnotowano u 192 (46,7%) dzieci. Ogdétem, w badanej grupie réznego stopnia uszkodzenie
stuchu stwierdzono u 20% dzieci. Biorac pod uwagg liczbe wszystkich czynnikow ryzyka
jedynie okoto jedna czwarta dzieci nie zgtaszata Zadnych czynnikow ryzyka (25,8%; n=106), u
36,5% (n=150) zgloszono jeden czynnik ryzyka, u 24,1% (n=99) dwa czynniki ryzyka, u 7,3%
(n=30) trzy czynniki ryzyka, u 4,9% (n=20) cztery 4 czynniki ryzyka i 1,5% (n=6) az pig¢
czynnikow ryzyka. Jesli chodzi o powigzanie obecnos$ci czynnikdw ryzyka z uszkodzeniem
stuchu stwierdzono istotny zwiazek z takimi czynnikami ryzyka jak wystapienie wad
wrodzonych glowy 1 szyi (p=0,046), obecnos$¢ infekcji z grupy TORCH (p=0,031) i
wcezesniactwa zdefiniowanego jako wiek urodzeniowy ponizej 33 Hbd (p=0,031). Czestsze
wystepowanie uszkodzenia stuchu, cho¢ bez istotnej statystycznie roznicy, zaobserwowano dla
obcigzen genetycznych w postaci wystepowania wady stuchu w rodzinie, infekcji wrodzonych
lub okotoporodowych ogotem, intensywnej terapii trwajacej dtuzej niz 7 dni, mechanicznej
wentylacji trwajacej dluzej niz 5 dni oraz obecnosci zespotow wad wrodzonych skojarzony z
niedostuchem. W badanej grupie, w odrdznieniu od danych z literatury, czynniki takie jak niska
masa urodzeniowa, niska punktacja Apgar, podawanie lekéw ototoksycznych w okresie
prenatalnym i1 noworodkowym, podejrzenie op6znionego rozwoju mowy, zapalenie ucha
srodkowego 1 choroby ukladu nerwowego nie byly zwigzane z czgstszym wystgpowaniem
uszkodzenia stuchu. W celu zbadania terminowos$ci zglaszania si¢ na wizyte kontrolng
wyodregbniono dzieci do 6 miesiaca zycia. Srednia wieku dzieci w tej grupie wyniosta

89,19+£39,89 dni z mediang wynoszaca 89,2 dni (zakres 4—182). Sposréd 196 dzieci w tej
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grupie, 90 (45,9%) zglosito si¢ po terminie przewidzianym na zakonczenie procesu
diagnostycznego.

Analiza wynikéw pozwala na wyciagnigcie waznych klinicznie wnioskéw. Dzieci
diagnozowane w osrodku o II stopniu referencyjnosci to grupa podwyzszonego ryzyka
uszkodzenia stuchu charakteryzujaca si¢ istotng kumulacjg czynnikéw ryzyka. Biorgc pod
uwage poszczegdlne czynniki ryzyka, stwierdzono istotne wspotzaleznosci pomiedzy
ekspozycja na czynniki ryzyka z potwierdzeniem niedostuchu. Do istotnych czynnikow ryzyka
nalezaty infekcje, wczesniactwo oraz zaburzenia i choroby neurologiczne powstajace w okresie
dziecigcym. Obecnos$¢ infekcji z grupy TORCH oraz wszystkich infekcji wrodzonych i
okotoporodowych istotnie zwigzana byla z wicksza czesto$ciag wystapienia niedoshuchu.
Najwickszy wplyw na rozwdj niedostuchu miaty infekcje wrodzone takie jak zakazenie
wirusem CMYV 1 toksoplazmozg oraz rozwoj sepsy w okresie okotoporodowym. Opdznione
zglaszanie si¢ dzieci do os$rodka o II stopniu referencyjno$ci wskazuje na potrzebe
przeprowadzenia dziatan podnoszacych §wiadomo$¢ rodzicoOw na temat istotnos$ci wezesnego

diagnozowania utraty stuchu.
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8. Abstract in English

Hearing loss has serious health consequences and entails significant costs for the
healthcare system. Globally, an estimated 34 million children are affected by hearing loss
exceeding 35dB in their better ear, as reported by ASHA. During the critical phase of speech
development in children aged up to five years, congenital factors account for up to 90% of cases
of hearing loss. In Poland, hearing screening conducted among children in rural areas has shown
that as many as 16.5% of students aged 9—13 had a positive result in hearing screening tests.
Among children starting school in 2017 in the Mazovian Voivodeship, abnormal results in total
audiometry (above 25 dB) were found in 22% of the study participants. In the United Kingdom,
each year 390 children are born with permanent profound hearing loss or deafness. In the United
States, the prevalence of hearing impairment is estimated at 1.7 per 1,000 newborns.

The occurrence of hearing loss has a significantly negative impact on the development
and functioning of a child. The most noticeable effect is the delay in speech development, which
correlates with the length of time a child remains without hearing rehabilitation; however, some
speech elements remain permanently poorer compared to children with normal hearing.
Additionally, children with hearing loss experience delays in cognitive development, as well as
poorer outcomes in areas of communication skills, general knowledge, physical health, and
well-being. A consequence that significantly affects the quality of life of children with hearing
loss is reduced education opportunities compared to children with normal hearing, which affects
lower family incomes in the future and reduces chances of employment.

Early detection and implementation of hearing rehabilitation are crucial for a child's
development. Hence, time frames for hearing diagnosis and hearing aid fitting have been
introduced. In Poland, the Universal Newborn Hearing Screening Program (UNHSP) was
started in 2002, initiated by the Great Orchestra of Christmas Charity Foundation. Its goal is to
conduct hearing screening in all newborns and further monitor the hearing of children with risk
factors or abnormal screening test results. Every child suspected of hearing loss should undergo
necessary diagnostic tests by the end of the third month, and in case of hearing impairment,
receive an intervention by the sixth month of life. Studies conducted in centers participating in
UNHSP serve as valuable sources of information on the occurrence of hearing loss in children
and the functioning of the program. The center where this study was conducted is one of the
five centers of the second reference level operating in the Lower Silesian Voivodeship.

The main aim of the doctoral dissertation was to retrospectively assess the frequency of

hearing loss and the frequency of risk factors for hearing loss in a cross-sectional study of the
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pediatric population in the years 2019-2021 as part of the UNHSP. The study compared the
frequency of hearing loss depending on the burden of risk factors and evaluated the time of
patient referral to the second reference level center. Additional risk factors prompting the
referral of children for hearing tests to the second reference level center were also assessed,
along with their association with hearing loss.

Analysis of 597 visits at the center allowed for the inclusion of 411 children with
complete data. The age of children on their first visit was highly varied, ranging from 4 days to
15 years old. In the entire study group, factors of hearing impairment in newborns were noted
in 192 (46.7%) children. Overall, varying degrees of hearing loss were diagnosed in 20% of
children in the studied group. Considering the total number of risk factors, only about one-
fourth of children did not report any risk factors (25.8%; n=106), 36.5% (n=150) reported one
risk factor, 24.1% (n=99) reported two risk factors, 7.3% (n=30) reported three risk factors,
4.9% (n=20) reported four risk factors, and 1.5% (n=6) reported as many as five risk factors.
Regarding the association of the occurrence of risk factors with hearing loss, a significant
correlation was found with risk factors such as the occurrence of congenital head and neck
defects (p=0.046), presence of TORCH infections (p=0.031), and prematurity defined as
gestational age below 33 weeks gestation (p=0.031). More frequent occurrence of hearing loss,
although without statistically significant difference, was observed for genetic causes such as
the presence of hearing loss in the family, congenital or perinatal infections overall, prolonged
intensive therapy lasting more than 7 days, mechanical ventilation lasting more than 5 days,
and the presence of congenital syndromes associated with hearing loss. In the studied group,
unlike data from the literature, factors such as low birth weight, low Apgar score, administration
of ototoxic drugs during prenatal and neonatal periods, suspicion of delayed speech
development, otitis media, and neurological diseases were not associated with more frequent
occurrence of hearing loss. To examine the timeliness of attendance for follow-up visits,
children up to 6 months of age were selected. The mean age of children in this group was
89.19439.89 days with a median of 89.2 days (range 4-182). Among the 196 children in this
group, 90 (45.9%) attended their appointment after the scheduled deadline for completing the
diagnostic process.

The analysis of results allows for drawing important clinical conclusions. Children
diagnosed at the second reference level center constitute a high-risk group for hearing loss
characterized by a significant accumulation of risk factors. Considering individual risk factors,
significant correlations were found between exposure to risk factors and confirmed hearing loss.

Significant risk factors included infections, prematurity, and neurological disorders occurring
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in childhood. The presence of TORCH infections as well as all congenital and perinatal
infections was significantly associated with a higher frequency of hearing loss. The greatest
impact on the development of hearing loss was observed with congenital infections such as
CMV infection and toxoplasmosis, as well as the development of sepsis during the perinatal
period. The delayed presentation of children to the second reference level center indicates the
need for awareness-raising measures among parents regarding the importance of early detection

of hearing loss.

98



9. Referencje

1.

10.

1.

12.

13.

14.

15.

16.

17.

Effects of Hearing Loss on Development. American Speech-Language-Hearing
Association (ASHA),. Dostep: https://www.asha.org/siteassets/ais/ais-hearing-loss-
development-effects.pdf (data dostepu 08 pazdziernika 2022).

Olusanya, B.O.; Davis, A.C.; Hoffman, H.J. Hearing loss grades and the International
classification of functioning, disability and health, Bull World Health Organ 2019, 97,
725-728. doi: 10.2471/BLT.19.230367.

Stevens, G.; Flaxman, S.; Brunskill, E. et al. Global and regional hearing impairment
prevalence: an analysis of 42 studies in 29 countries, Eur J Public Health 2013, 23, 146-
52. doi: 10.1093/eurpub/ckr176.

Lachowska, M. Diagnostyka réznicowa zaburzen styszenia, Neurologia po Dyplomie
2012, 7,47-53.

Lieu, J.E.C.; Kenna, M.; Anne, S. et al. Hearing Loss in Children: A Review, JAMA
2020, 324, 2195-2205. doi: 10.1001/jama.2020.17647.

Prosser, J.D.; Cohen, A.P.; Greinwald, J.H. Diagnostic Evaluation of Children with
Sensorineural Hearing Loss, Otolaryngol Clin North Am 2015, 48, 975-82. doi:
10.1016/j.0tc.2015.07.004.

Robson, C.D. Conductive Hearing Loss in Children, Neuroimaging Clin N Am 2023,
33, 543-562. doi: 10.1016/j.nic.2023.05.006.

Addressing the rising prevalence of hearing loss. World Health Organization (WHO),.
Dostep: https://apps.who.int/iris/handle/10665/260336 (data dostgpu 9 pazdziernika
2022).

Skarzynski, H.; Gos, E.; Swierniak, W. et al. Prevalence of hearing loss among polish
school-age children from rural areas - Results of hearing screening program in the
sample of 67 416 children, Int J Pediatr Otorhinolaryngol 2020, 128, 109676. doi:
10.1016/].ijporl.2019.109676.

Skarzynski, P.; Swierniak, W.; Karpowicz, M. et al. Hearing screening program in
primary schools from rural areas, Nowa Audiofonologia 2021, 10, 19-25. doi:
10.17431/10.1.2.

Skarzynski, P.; Swierniak, W.; Gocel, M. et al. Hearing screening program of the first
class students in primary schools from the Mazovia voivodeship, Nowa Audiofonologia
2020, 9, 33-42. doi: 10.17431/9.1.3.

Cochlear implants for children and adults with severe to profound deafness. Technology
appraisal guidance [TA566]. Dostep: (data dostepu 2 stycznia 2024).

Summary of Diagnostics Among Infants Not Passing Hearing Screening. Centers for
Disease Control and Prevention (CDO),. Dostep:
https://www.cdc.gov/ncbddd/hearingloss/2019-data/06-diagnostics.html (data dostgpu
06 stycznia 2024).

Boulet, S.L.; Boyle, C.A.; Schieve, L.A. Health care use and health and functional
impact of developmental disabilities among US children, 1997-2005, Arch Pediatr
Adolesc Med 2009, 163, 19-26. doi: 10.1001/archpediatrics.2008.506.

Hearing Loss in Children. American Speech-Language-Hearing Association (ASHA),.
Dostep:  https://www.asha.org/practice-portal/clinical-topics/hearing-loss-in-children
(data dostepu 08 stycznia 2024).

Podury, A.; Jiam, N.T.; Kim, M. et al. Hearing and sociality: the implications of hearing
loss on social life, Front Neurosci 2023, 17, 1245434, doi: 10.3389/fnins.2023.1245434.
Hepper, P.G.; Shahidullah, B.S. Development of fetal hearing, Arch Dis Child Fetal
Neonatal Ed 1994, 71, F81-7. doi: 10.1136/fn.71.2.181.

99


https://www.asha.org/siteassets/ais/ais-hearing-loss-development-effects.pdf
https://www.asha.org/siteassets/ais/ais-hearing-loss-development-effects.pdf
https://apps.who.int/iris/handle/10665/260336
https://www.cdc.gov/ncbddd/hearingloss/2019-data/06-diagnostics.html
https://www.asha.org/practice-portal/clinical-topics/hearing-loss-in-children

18.

19.

20.

21.

22.

23.

24.

25.

26.

27.

28.

29.

30.

31.

32.

Flo, A.; Benjamin, L.; Palu, M. et al. Sleeping neonates track transitional probabilities
in speech but only retain the first syllable of words, Sci Rep 2022, 12, 4391. doi:
10.1038/s41598-022-08411-w.

Chapman, R.S. Children's language learning: an interactionist perspective, J Child
Psychol Psychiatry 2000, 41, 33-54.

Moeller, M.P.; McCleary, E.; Putman, C. et al. Longitudinal development of phonology
and morphology in children with late-identified mild-moderate sensorineural hearing
loss, Ear Hear 2010, 31, 625-35. doi: 10.1097/AUD.0b013e3181df5cc2.

Tomblin, J.B.; Harrison, M.; Ambrose, S.E. et al. Language Outcomes in Young
Children with Mild to Severe Hearing Loss, Ear Hear 2015, 36 Suppl 1, 76S-918S. doi:
10.1097/AUD.0000000000000219.

Su, J.Y.; Guthridge, S.; He, V.Y. et al. Impact of hearing impairment on early childhood
development in Australian Aboriginal children: A data linkage study, J Paediatr Child
Health 2020, 56, 1597-1606. doi: 10.1111/jpc.15044.

De Giacomo, A.; Craig, F.; D'Elia, A. et al. Children with cochlear implants: cognitive
skills, adaptive behaviors, social and emotional skills, Int J Pediatr Otorhinolaryngol
2013, 77, 1975-9. doi: 10.1016/].ijporl.2013.09.015.

Cejas, I.; Mitchell, C.M.; Hoffman, M. et al. Comparisons of 1Q in Children With and
Without Cochlear Implants: Longitudinal Findings and Associations With Language,
Ear Hear 2018, 39, 1187-1198. doi: 10.1097/AUD.0000000000000578.

Blatto-Vallee, G.; Kelly, R.R.; Gaustad, M.G. et al. Visual spatial representation in
mathematical problem solving by deaf and hearing students, J Deaf Stud Deaf Educ
2007, 12, 432-48. doi: 10.1093/deafed/enm022.

Wong, C.L.; Ching, T.Y.C.; Cupples, L. et al. Psychosocial Development in 5-Year-Old
Children With Hearing Loss Using Hearing Aids or Cochlear Implants, Trends Hear
2017, 21,2331216517710373. doi: 10.1177/2331216517710373.

Holt, R.F.; Beer, J.; Kronenberger, W.G. et al. Family Environment in Children With
Hearing Aids and Cochlear Implants: Associations With Spoken Language,
Psychosocial Functioning, and Cognitive Development, Ear Hear 2020, 41, 762-774.
doi: 10.1097/AUD.0000000000000811.

Stika, C.J.; Eisenberg, L.S.; Carter, A.S. et al. Developmental Outcomes in Early-
Identified Children Who Are Hard of Hearing at 2 to 3 Years of Age, Ear Hear 2021,
42,1238-1252. doi: 10.1097/AUD.0000000000001012.

, "Impact of Hearing Loss on Daily Life and the Workplace," in Hearing Loss:
Determining Eligibility for Social Security Benefits., vol. 6, R.A. Dobie and S. Van
Hemel Eds., no. National Research Council (US) Committee on Disability
Determination for Individuals with Hearing Impairments). Washington (DC): National
Academies Press (US), 2004.

Blanchfield, B.B.; Feldman, J.J.; Dunbar, J.L. et al. The severely to profoundly hearing-
impaired population in the United States: prevalence estimates and demographics, J Am
Acad Audiol 2001, 12, 183-9.

Position Statement: Cochlear Implants. American Academy of Otolaryngology-Head
and Neck Surgery,. Dostep: https://www.entnet.org/resource/position-statement-
cochlear-implants/ (data dostepu 04 stycznia 2024).

Joint Committee on Infant, H.; American Academy of, A.; American Academy of, P. et
al. Year 2000 position statement: principles and guidelines for early hearing detection
and intervention programs. Joint Committee on Infant Hearing, American Academy of
Audiology, American Academy of Pediatrics, American Speech-Language-Hearing
Association, and Directors of Speech and Hearing Programs in State Health and Welfare
Agencies, Pediatrics 2000, 106, 798-817. doi: 10.1542/peds.106.4.798.

100


https://www.entnet.org/resource/position-statement-cochlear-implants/
https://www.entnet.org/resource/position-statement-cochlear-implants/

33.

34.

35.

36.

37.

38.

39.

40.

41.

42.

43.

44,

45.

46.

47.

48.

49.

Iwanicka-Pronicka, K.; Radziszewska-Konopka, M.; Wybranowska, A. et al. [ Analysis
of specificity and sensitivity of Polish "Universal Newborn Hearing Screening
Program"], Otolaryngol Pol 2008, 62, 88-95. doi: 10.1016/S0030-6657(08)70215-4.
Yoshinaga-Itano, C.; Sedey, A.L.; Coulter, D.K. et al. Language of early- and later-
identified children with hearing loss, Pediatrics 1998, 102, 1161-71. doi:
10.1542/peds.102.5.1161.

Holte, L.; Walker, E.; Oleson, J. et al. Factors influencing follow-up to newborn hearing
screening for infants who are hard of hearing, Am J Audiol 2012, 21, 163-74. doi:
10.1044/1059-0889(2012/12-0016).

Kennedy, C.R.; McCann, D.C.; Campbell, M.J. et al. Language ability after early
detection of permanent childhood hearing impairment, N Engl J Med 2006, 354, 2131-
41. doi: 10.1056/NEJMo0a054915.

Watkin, P.; McCann, D.; Law, C. et al. Language ability in children with permanent
hearing impairment: the influence of early management and family participation,
Pediatrics 2007, 120, ¢694-701. doi: 10.1542/peds.2006-2116.

Wu, S.S.; Sbeih, F.; Anne, S. et al. Auditory Outcomes in Children Who Undergo
Cochlear Implantation Before 12 Months of Age: A Systematic Review, Otolaryngol
Head Neck Surg 2023, 169, 210-220. doi: 10.1002/0hn.284.

European Consensus Statement on Neonatal Hearing Screening, Acta Paediatrica 2007,
88, 107-108. doi: 10.1111/j.1651-2227.1999.tb01282 x.

Grandori, F.; Lutman, M.E. Neonatal hearing screening programs in Europe: towards a
consensus development conference, Audiology 1996, 35, 291-5. doi:
10.3109/00206099609071950.

Gustafson, S.J.; Corbin, N.E. Pediatric Hearing Loss Guidelines and Consensus
Statements-Where Do We Stand?, Otolaryngol Clin North Am 2021, 54, 1129-1142.
doi: 10.1016/j.0tc.2021.07.003.

Skarzynski, H.; Hojan, E.; Wiskirska-WozZnica, B. et al. Wytyczne w zakresie doboru
aparatow sluchowych u dzieci w wieku 0—4 roku zycia. Dostep: http://www.konsultant-
krajowy.pl/doc/Wytyczne w_zakresie doboru_aparatow_1.pdf (data dostgpu 20 Dec
2023).

Childhood hearing loss: Strategies for prevention and care. World Health Organization
(WHO),. Dostep:
https://iris.who.int/bitstream/handle/10665/204632/9789241510325 _eng.pdf?isAllowe
d=y&sequence=1 (data dostepu 20 grudnia 2023).

Labaeka, A.A.; Tongo, O.0.; Ogunbosi, B.O. et al. Prevalence of Hearing Impairment
Among High-Risk Newborns in Ibadan, Nigeria, Front Pediatr 2018, 6, 194. doi:
10.3389/fped.2018.00194.

Boughman, J.A.; Shaver, K.A. Genetic aspects of deafness: understanding the
counseling process, Am Ann Deaf 1982, 127, 393-400. doi: 10.1353/aad.2012.1494.
Korver, A.M.; Smith, R.J.; Van Camp, G. et al. Congenital hearing loss, Nat Rev Dis
Primers 2017, 3, 16094. doi: 10.1038/nrdp.2016.94.

Rooijers, W.; Tio, P.A.E.; van der Schroeff, M.P. et al. Hearing impairment and ear
anomalies in craniofacial microsomia: a systematic review, Int J Oral Maxillofac Surg
2022, 51, 1296-1304. doi: 10.1016/5.ijom.2022.01.005.

Barreira-Nielsen, C.; Fitzpatrick, E.; Hashem, S. et al. Progressive Hearing Loss in Early
Childhood, Ear Hear 2016, 37, €311-21. doi: 10.1097/AUD.0000000000000325.
Megli, C.J.; Coyne, C.B. Infections at the maternal-fetal interface: an overview of
pathogenesis and defence, Nat Rev Microbiol 2022, 20, 67-82. doi: 10.1038/s41579-
021-00610-y.

101


http://www.konsultant-krajowy.pl/doc/Wytyczne_w_zakresie_doboru_aparatow_1.pdf
http://www.konsultant-krajowy.pl/doc/Wytyczne_w_zakresie_doboru_aparatow_1.pdf
https://iris.who.int/bitstream/handle/10665/204632/9789241510325_eng.pdf?isAllowed=y&sequence=1
https://iris.who.int/bitstream/handle/10665/204632/9789241510325_eng.pdf?isAllowed=y&sequence=1

50.

51.

52.

53.

54.

55.

56.

57.

58.

59.

60.

61.

62.

63.

64.

65.

66.

Smiechura, M.; Struzycka, M.; Konopka, W. Congenital and acquired cytomegalovirus
infection and hearing evaluation in children, Otolaryngol Pol 2014, 68, 303-7. doi:
10.1016/j.0tpol.2014.04.003.

Zhu, X.; Lei, X.; Dong, W. Change to Hearing Loss-Related Risks and Screening in
Preterm Infants, Am J Perinatol 2020, 39, 501-512. doi: 10.1055/s-0040-1717071.

van Dommelen, P.; Verkerk, P.H.; van Straaten, H.L. et al. Hearing loss by week of
gestation and birth weight in very preterm neonates, J Pediatr 2015, 166, 840-3 el. doi:
10.1016/j.jpeds.2014.12.041.

Simon, L.V.; Hashmi, M.F.; Bragg, B.N. APGAR Score. StatPearls Publishing. Dostep:
https://www.ncbi.nlm.nih.gov/books/NBK470569/ (data dostepu 20 grudnia 2023).
Hardani, A.K.; Goodarzi, E.; Delphi, M. et al. Prevalence and Risk Factors for Hearing
Loss in Neonates Admitted to the Neonatal Intensive Care Unit: A Hospital Study,
Cureus 2020, 12, €11207. doi: 10.7759/cureus.11207.

Poonual, W.; Navacharoen, N.; Kangsanarak, J. et al. Risk factors for hearing loss in
infants under universal hearing screening program in Northern Thailand, J Multidiscip
Healthc 2016, 9, 1-5. doi: 10.2147/JMDH.S92818.

Bhutani, V.K.; Wong, R.J. Bilirubin neurotoxicity in preterm infants: risk and
prevention, J Clin Neonatol 2013, 2, 61-9. doi: 10.4103/2249-4847.116402.

Amin, S.B.; Wang, H.; Laroia, N. et al. Unbound Bilirubin and Auditory Neuropathy
Spectrum Disorder in Late Preterm and Term Infants with Severe Jaundice, J Pediatr
2016, 173, 84-9. doi: 10.1016/j.jpeds.2016.02.024.

Choi, K.Y.; Lee, B.S.; Choi, H.G. et al. Analysis of the Risk Factors Associated with
Hearing Loss of Infants Admitted to a Neonatal Intensive Care Unit: A 13-Year
Experience in a University Hospital in Korea, Int J Environ Res Public Health 2020, 17,
doi: 10.3390/ijerph17218082.

Kutz, J.W.; Simon, L.M.; Chennupati, S.K. et al. Clinical predictors for hearing loss in
children with bacterial meningitis, Arch Otolaryngol Head Neck Surg 2006, 132, 941-
5. doi: 10.1001/archotol.132.9.941.

Jensen, E.S.; Caye-Thomasen, P.; Bodilsen, J. et al. Hearing Loss in Bacterial
Meningitis Revisited-Evolution and Recovery, Open Forum Infect Dis 2023, 10,
ofad056. doi: 10.1093/ofid/ofad056.

Nogueira Mde, F.; Di Piero, K.C.; Ramos, E.G. et al. Noise measurement in NICUs and
incubators with newborns: a systematic literature review, Rev Lat Am Enfermagem
2011, 19, 212-21. doi: 10.1590/s0104-11692011000100028.

Alhazmi, W. Risk Factors Associated With Hearing Impairment in Infants and Children:
A Systematic Review, Cureus 2023, 15, €e40464. doi: 10.7759/cureus.40464.

Jeong, J.; Youk, T.M.; Oh, J. et al. Neonatal and maternal risk factors for hearing loss in
children based on population-based data of Korea, Int J Pediatr Otorhinolaryngol 2021,
147, 110800. doi: 10.1016/;.ijporl.2021.110800.

Abu-Shaheen, A.; Al-Masri, M.; El-Bakri, N. et al. Prevalence and risk factors of
hearing loss among infants in Jordan: initial results from universal neonatal screening,
Int J Audiol 2014, 53, 915-20. doi: 10.3109/14992027.2014.944275.

Rastogi, S.; Mikhael, M.; Filipov, P. et al. Effects of ventilation on hearing loss in
preterm neonates: Nasal continuous positive pressure does not increase the risk of
hearing loss in ventilated neonates, Int J Pediatr Otorhinolaryngol 2013, 77, 402-6. doi:
10.1016/j.ijporl.2012.11.040.

Eras, Z.; Konukseven, O.; Aksoy, H.T. et al. Postnatal risk factors associated with
hearing loss among high-risk preterm infants: tertiary center results from Turkey, Eur
Arch Otorhinolaryngol 2014, 271, 1485-90. doi: 10.1007/s00405-013-2653-3.

102


https://www.ncbi.nlm.nih.gov/books/NBK470569/

67.

68.

69.

70.

71.

72.

73.

74.

75.

76.

77.

78.

79.

80.

81.

82.

&3.

Casano, R.A.; Johnson, D.F.; Bykhovskaya, Y. et al. Inherited susceptibility to
aminoglycoside ototoxicity: genetic heterogeneity and clinical implications, Am J
Otolaryngol 1999, 20, 151-6. doi: 10.1016/s0196-0709(99)90062-5.

Koffler, T.; Ushakov, K.; Avraham, K.B. Genetics of Hearing Loss: Syndromic,
Otolaryngol Clin North Am 2015, 48, 1041-61. doi: 10.1016/j.0tc.2015.07.007.
Morton, C.C.; Nance, W.E. Newborn hearing screening--a silent revolution, N Engl J
Med 2006, 354, 2151-64. doi: 10.1056/NEJMra050700.

Joint Committee on Infant Hearing Year 2019 Position Statement: Principles and
Guidelines for Early Hearing Detection and Intervention Programs, Journal of Early
Hearing Detection and Intervention 2019, 4, doi: https://doi.org/10.15142/fptk-b748.
Chung, C.Y.; Liu, W.Y.; Chang, C.J. et al. The relationship between parental concerns
and final diagnosis in children with developmental delay, J Child Neurol 2011, 26, 413-
9. doi: 10.1177/0883073810381922.

Zablotsky, B.; Colpe, L.J.; Pringle, B.A. et al. Age of Parental Concern, Diagnosis, and
Service Initiation Among Children With Autism Spectrum Disorder, Am J Intellect Dev
Disabil 2017, 122, 49-61. doi: 10.1352/1944-7558-122.1.49.

da Costa, S.S.; Rosito, L.P.; Dornelles, C. Sensorineural hearing loss in patients with
chronic otitis media, Eur Arch Otorhinolaryngol 2009, 266, 221-4. doi:
10.1007/s00405-008-0739-0.

Jamal, A.; Alsabea, A.; Tarakmeh, M. Effect of Ear Infections on Hearing Ability: A
Narrative Review on the Complications of Otitis Media, Cureus 2022, 14, €27400. doi:
10.7759/cureus.27400.

Greczka, G.; Wrobel, M.; Dabrowski, P. et al. Universal Neonatal Hearing Screening
Program in Poland--10-year summary, Otolaryngol Pol 2015, 69, 1-5. doi:
10.5604/00306657.1156325.

Szyfter, W.; Greczka, G.; Dabrowski, P. et al. The report on the Universal Neonatal
Hearing Screening Program in Poland between 2003 and 2015, Otolaryngol Pol 2016,
70, 1-5. doi: 10.5604/00306657.1199346.

Wroblewska-Seniuk, K.; Greczka, G.; Dabrowski, P. et al. The results of newborn
hearing screening by means of transient otoacoustic emissions - has anything changed
over 10 years?, Int J Pediatr Otorhinolaryngol 2017, 96, 4-10. doi:
10.1016/j.ijporl.2017.02.021.

Badania shuchu - nasze sukcesy. Fundacja Wielkiej Orkiestry Swiatecznej Pomocy,.
Dostep: https://www.wosp.org.pl/medycyna/programy/badania-sluchu (data dostepu 2
pazdziernika 2022).

Greczka, G.; Dabrowski, P.; Zych, M. et al. The impact of the COVID 19 pandemic on
the functioning of the Universal Newborn Hearing Screening Program in Poland,
Otolaryngol Pol 2022, 76, 1-5. doi: 10.5604/01.3001.0015.9079.

Wroblewska-Seniuk, K.; Chojnacka, K.; Pucher, B. et al. The results of newborn hearing
screening by means of transient evoked otoacoustic emissions, Int J Pediatr
Otorhinolaryngol 2005, 69, 1351-7. doi: 10.1016/].ijporl.2005.03.023.

Rogowski, M.; Gindzienska, E.; Chodynicki, S. et al. Zastosowanie wywotanych emisji
otoakustycznych w badaniu przesiewowym shluchu u noworodkéw, Otolaryngologia
Polska 1998, 52, 441-445.

USTAWA z dnia 23 marca 2017 r. o0 zmianie ustawy o §wiadczeniach opieki zdrowotnej
finansowanych ze §rodkow publicznych. Dz. U. z 2017 r. poz. 844., 2017.

Przewozny, T.; Stankiewicz, C.; Skrzypczak, W. et al., "Dos$wiadczenia kliniki gdanskiej
jako osrodka II poziomu referencyjnego w realizacji programu powszechnych
przesiewowych badan sluchu u noworodkow," presented at the XVI Krajowe

103


https://doi.org/10.15142/fptk-b748
https://www.wosp.org.pl/medycyna/programy/badania-sluchu

84.

85.

86.

87.

88.

89.

90.

91.

92.

93.

94.

95.

96.

97.

98.

99.

Sympozjum Audiologiczne: Postepy w diagnostyce, terapii 1 rehabilitacji
audiologicznej, Wtadystawowo, 29 wrzesnia - 1 pazdziernika 2005, 2005.

Glowacka, M.D.; Swidzifski, P.; Mojs, E. et al. Projekt modelu opieki zdrowotnej nad
dzieckiem niedostyszacym, Annales Acedemiae Medicae Stetinensis 2009, 55, 90-95.
Gates, G.A. Cochlear Implants in Adults and Children, JAMA: The Journal of the
American Medical Association 1995, 274, 1955-1961. doi:
10.1001/jama.1995.03530240065043.

Cochlear implants in adults and children: summary of the NIH consensus. Office of
Medical Applications of Research, National Institutes of Health, Aust N Z J Surg 1997,
67, 379-80; discussion 381.

Rajan, G.; Tavora-Vieira, D.; Baumgartner, W.D. et al. Hearing preservation cochlear
implantation in children: The HEARRING Group consensus and practice guide,
Cochlear Implants Int 2018, 19, 1-13. doi: 10.1080/14670100.2017.1379933.

Drela, M.; Haber, K.; Wrukowska, 1. et al. Qualification of unilateral cochlear implant
recipients for a second device, Otolaryngol Pol 2019, 73, 8-17. doi:
10.5604/01.3001.0013.2957.

Yoshinaga-Itano, C.; Coulter, D.; Thomson, V. Developmental outcomes of children
with hearing loss born in Colorado hospitals with and without universal newborn
hearing screening programs, Semin Neonatol 2001, 6, 521-9. doi:
10.1053/siny.2001.0075.

Mandy, G.T. Preterm birth: Definitions of prematurity, epidemiology, and risk factors
for infant mortality. UpToDate. Dostep: https://www.uptodate.com/contents/preterm-
birth-definitions-of-prematurity-epidemiology-and-risk-factors-for-infant-mortality
(data dostepu).

Low  birth  weight. World Health  Organization (WHO),.  Dostep:
https://www.who.int/data/nutrition/nlis/info/low-birth-weight (data dostepu 18 stycznia
2024).

Li, Y.; Yang, X.; Wang, C. et al. Analysis of audiological outcomes of children referred
from a universal newborn hearing screening program over 9 years in Beijing, China, Sci
Rep 2023, 13,22630. doi: 10.1038/s41598-023-50171-8.

Acke, F.R.E.; De Vriese, C.; Van Hoecke, H. et al. Twelve years of neonatal hearing
screening: audiological and etiological results, Eur Arch Otorhinolaryngol 2022, 279,
3371-3378. doi: 10.1007/s00405-021-07060-5.

Botasso, K.C.; Lima, M.; Correa, C.R.S. Analysis of an outpatient child hearing health
program: from screening to referral for rehabilitation, Codas 2022, 34, €20200403. doi:
10.1590/2317-1782/20212020403.

Malesci, R.; Del Vecchio, V.; Bruzzese, D. et al. Performance and characteristics of the
Newborn Hearing Screening Program in Campania region (Italy) between 2013 and
2019, Eur Arch Otorhinolaryngol 2022, 279, 1221-1231. doi: 10.1007/s00405-021-
06748-y.

Mackey, A.R.; Bussé, A.M.L.; Hoeve, H.L.J. et al. Assessment of hearing screening
programmes across 47 countries or regions II: coverage, referral, follow-up and
detection rates from newborn hearing screening, Int J Audiol 2021, 60, 831-840. doi:
10.1080/14992027.2021.1886351.

Tenny, S.; Boktor, S.W. [Incidence. StatPearls Publishing.  Dostep:
https://www.ncbi.nlm.nih.gov/books/NBK430746/ (data dostepu 15 luty 2024).

Tenny, S.; Hoffman, M.R. Prevalence. StatPearls Publishing. Dostep:
https://www.ncbi.nlm.nih.gov/books/NBK430867/ (data dostepu 15 luty 2024).

Jiang, C.-Y.; Han, K.; Yang, F. et al. Global, regional, and national prevalence of hearing
loss from 1990 to 2019: A trend and health inequality analyses based on the Global

104


https://www.uptodate.com/contents/preterm-birth-definitions-of-prematurity-epidemiology-and-risk-factors-for-infant-mortality
https://www.uptodate.com/contents/preterm-birth-definitions-of-prematurity-epidemiology-and-risk-factors-for-infant-mortality
https://www.who.int/data/nutrition/nlis/info/low-birth-weight
https://www.ncbi.nlm.nih.gov/books/NBK430746/
https://www.ncbi.nlm.nih.gov/books/NBK430867/

100.

101.

102.

103.

104.

105.

106.

107.

108.

109.

110.

I11.

112.

113.

114.

115.

Burden of Disease Study 2019, Ageing Research Reviews 2023, 92, 102124. doi:
https://doi.org/10.1016/j.arr.2023.102124.

Szyfter, W.; Wrobel, M.J.; Szyfter-Harris, J. et al. Hearing impairment in Polish infants,
Epidemiology 2013, 24, 333. doi: 10.1097/EDE.0b013e31827b23a3.

Hussain, T.; Alghasham, A.A.; Raza, M. Prevalence of hearing impairment in school
children, Int J Health Sci (Qassim) 2011, 5, 46-8.

Schmucker, C.; Kapp, P.; Motschall, E. et al. Prevalence of hearing loss and use of
hearing aids among children and adolescents in Germany: a systematic review, BMC
Public Health 2019, 19, 1277. doi: 10.1186/s12889-019-7602-7.

Lisan, Q.; Goldberg, M.; Lahlou, G. et al. Prevalence of Hearing Loss and Hearing Aid
Use Among Adults in France in the CONSTANCES Study, JAMA Netw Open 2022, 5,
€2217633. doi: 10.1001/jamanetworkopen.2022.17633.

Mehra, S.; Eavey, R.D.; Keamy, D.G., Jr. The epidemiology of hearing impairment in
the United States: newborns, children, and adolescents, Otolaryngol Head Neck Surg
2009, 140,461-72. doi: 10.1016/j.0tohns.2008.12.022.

Gao, B.; Jiang, Y.; Han, M. et al. Targeted linked-read sequencing for direct haplotype
phasing of parental GIB2/SLC26A4 alleles: A universal and dependable noninvasive
prenatal diagnosis method applied to autosomal recessive nonsyndromic hearing loss in
at-risk families, J Mol Diagn 2024, doi: 10.1016/j.jmoldx.2024.04.002.

Bener, A.; Eihakeem, A.A.; Abdulhadi, K. Is there any association between
consanguinity and hearing loss, Int J Pediatr Otorhinolaryngol 2005, 69, 327-33. doi:
10.1016/j.ijporl.2004.10.004.

Hajare, P.; Mudhol, R. A Study of JCIH (Joint Commission on Infant Hearing) Risk
Factors for Hearing Loss in Babies of NICU and Well Baby Nursery at a Tertiary Care
Center, Indian Journal of Otolaryngology and Head & Neck Surgery 2022, 74, 6483-
6490. doi: 10.1007/s12070-021-02683-w.

Robertson, C.M.; Howarth, T.M.; Bork, D.L. et al. Permanent bilateral sensory and
neural hearing loss of children after neonatal intensive care because of extreme
prematurity: a thirty-year study, Pediatrics 2009, 123, ¢€797-807. doi:
10.1542/peds.2008-2531.

Salvago, P.; Immordino, A.; Plescia, F. et al. Risk Factors for Sensorineural Hearing
Loss and Auditory Maturation in Children Admitted to Neonatal Intensive Care Units:
Who Recovered?, Children (Basel) 2022, 9, doi: 10.3390/children9091375.

Han, Y.; Li, S.; Song, Y. et al. Risk factors for infant hearing loss: a meta-analysis, Eur
J Pediatr 2024, 183, 2401-2409. doi: 10.1007/s00431-024-05498-3.

Akman, I.; Ozek, E.; Kulekci, S. et al. Auditory neuropathy in hyperbilirubinemia: is
there a correlation between serum bilirubin, neuron-specific enolase levels and auditory
neuropathy?, Int J Audiol 2004, 43, 516-22. doi: 10.1080/14992020400050066.

Shim, S.R.; Lee, Y.; In, S.M. et al. Increased risk of hearing loss associated with
macrolide use: a systematic review and meta-analysis, Sci Rep 2024, 14, 183. doi:
10.1038/s41598-023-50774-1.

Zaqqout, R.F.; Hamad, B.A. Risk factors for hearing impairment in infants and toddlers
in the Gaza governorates: a case-control study, The Lancet 2022, 399, S41. doi:
10.1016/S0140-6736(22)01176-X.

McKenna, K.; Prasad, S.; Cooper, J. et al. Incidence of Otolaryngological
Manifestations in Individuals with Autism Spectrum Disorder: A Special Focus on
Auditory Disorders, Audiol Res 2024, 14, 35-61. doi: 10.3390/audiolres14010005.
Talge, N.M.; Adkins, M.; Kileny, P.R. et al. Click-evoked auditory brainstem responses
and autism spectrum disorder: a meta-analytic investigation of disorder specificity,
Pediatr Res 2022, 92, 40-46. doi: 10.1038/s41390-021-01730-0.

105


https://doi.org/10.1016/j.arr.2023.102124

116.

117.

118.

119.

120.

121.

122.

123.

124.

125.

126.

127.

128.

129.

130.

131.

Thangavelu, K.; Martakis, K.; Feldmann, S. et al. Universal Newborn Hearing
Screening Program: 10-Year Outcome and Follow-Up from a Screening Center in
Germany, Int J Neonatal Screen 2023, 9, doi: 10.3390/ijns9040061.

Chung, Y.S.; Oh, S.-h.; Park, S.-K. Referral rates for newborn hearing screening based
on the test time, International Journal of Pediatric Otorhinolaryngology 2019, 127,
109664. doi: https://doi.org/10.1016/j.1ijporl.2019.109664.

Greczka, G.; Zych, M.; Dabrowski, P. et al. Follow-up on the diagnostic level of children
covered by the Universal Neonatal Hearing Screening Program in Poland, divided into
voivodships, Otolaryngol Pol 2019, 73, 1-7. doi: 10.5604/01.3001.0013.1924.

Hsieh, W.H.; Lin, H.C. Follow-up on children with suspected bilateral congenital
hearing loss identified through universal newborn hearing screening program in Taiwan:
A national-based population study, Int J Pediatr Otorhinolaryngol 2022, 157, 111141.
doi: 10.1016/j.ijporl.2022.111141.

Galvao, M.; Lewis, D. Hearing assessment after referral in universal newborn hearing
screening, Audiology - Communication Research 2023, 28, doi: 10.1590/2317-6431-
2022-2657en.

Feresin, A.; Ghiselli, S.; Marchi, R. et al. Who misses the newborn hearing screening?
Five years' experience in Friuli-Venezia Giulia Region (Italy), Int J Pediatr
Otorhinolaryngol 2019, 124, 193-199. doi: 10.1016/].ijporl.2019.05.024.

Thomson, V.; Yoshinaga-Itano, C. The Role of Audiologists in Assuring Follow-Up to
Outpatient Screening in Early Hearing Detection and Intervention Systems, Am J Audiol
2018, 27, 283-293. doi: 10.1044/2018 aja-17-0113.

Mackey, A.R.; Buss¢, A.M.L.; Del Vecchio, V. et al. Protocol and programme factors
associated with referral and loss to follow-up from newborn hearing screening: a
systematic review, BMC Pediatr 2022, 22, 473. doi: 10.1186/s12887-022-03218-0.
Juarez, J.M.; Shaffer, A.D.; Chi, D.H. Follow-up after failed newborn hearing screening:
Parental and primary care provider awareness, American Journal of Otolaryngology
2020, 41, 102614. doi: https://doi.org/10.1016/j.amjot0.2020.102614.

Young, A.; Andrews, E. Parents' Experience of Universal Neonatal Hearing Screening:
A Critical Review of the Literature and Its Implications for the Implementation of New
UNHS Programs, J Deaf Stud Deaf Educ 2001, 6, 149-60. doi: 10.1093/deafed/6.3.149.
Greczka, G.; Zych, M.; Wrébel, M. et al. Analysis of follow-up at the diagnostic level
in the Polish Universal Neonatal Hearing Screening Programme, Journal of Medical
Screening 2017, 25, 13-16. doi: 10.1177/0969141317695848.

Gilbey, P.; Kraus, C.; Ghanayim, R. et al. Universal newborn hearing screening in Zefat,
Israel: the first two years, Int J Pediatr Otorhinolaryngol 2013, 77, 97-100. doi:
10.1016/;.ijporl.2012.10.004.

Vos, B.; Lagasse, R.; Levéque, A. The organisation of universal newborn hearing
screening in the Wallonia-Brussels Federation, B-ent 2013, Suppl 21, 9-15.

Vos, B.; Lagasse, R.; Levéque, A. Main outcomes of a newborn hearing screening
program in Belgium over six years, Int J Pediatr Otorhinolaryngol 2014, 78, 1496-502.
doi: 10.1016/}.ijporl.2014.06.019.

Alothman, N.; Alotaibi, M.; Alshawairkh, G. et al. Loss to follow-up in a newborn
hearing screening program in Saudi Arabia, Int J Pediatr Otorhinolaryngol 2023, 172,
111688. doi: 10.1016/j.ijporl.2023.111688.

Prevention of deafness and hearing loss. Report by the Secretariat (A70/34). World
Health Organization (WHO).. Dostep:
https://apps.who.int/gb/ebwha/pdf filess WHA70/A70 34-en.pdf (data dostgpu 25
stycznia 2024).

106


https://doi.org/10.1016/j.ijporl.2019.109664
https://doi.org/10.1016/j.amjoto.2020.102614
https://apps.who.int/gb/ebwha/pdf_files/WHA70/A70_34-en.pdf

132.

133.

134.

135.

136.

137.

138.

139.

140.

141.

142.

143.

144.

145.

146.

147.

Sorkin, D.L.; Zwolan, T.A. Parental perspectives regarding early intervention and its
role in cochlear implantation in children, Ofol Neurotol 2008, 29, 137-41. doi:
10.1097/mao.0b013e3181616¢88.

Bailey, H.D.; Bower, C.; Krishnaswamy, J. et al. Newborn hearing screening in Western
Australia, Medical Journal of Australia 2002, 177, 180-185. doi:
https://doi.org/10.5694/1.1326-5377.2002.tb04728 .x.

Lisiecka-Bietanowicz, M.; Molenda, B.A. Effectiveness of health-promoting activities
in the area of general hearing screening tests in newborns in Poland, Ann Agric Environ
Med 2019, 26, 445-449. doi: 10.26444/aaem/102691.

Spivak, L.; Sokol, H. Beyond newborn screening: early diagnosis and management of
hearing loss in infants, Adv Neonatal Care 2005, 5, 104-12. doi:
10.1016/j.adnc.2004.12.007.

Erenberg, A.; Lemons, J.; Sia, C. et al. Newborn and infant hearing loss: detection and
intervention.American Academy of Pediatrics. Task Force on Newborn and Infant
Hearing, 1998- 1999, Pediatrics 1999, 103, 527-30. doi: 10.1542/peds.103.2.527.
Greczka, G.; Zych, M.; Dabrowski, P. et al. Summary of the Polish Universal Neonatal
Hearing Screening Program — 2021 yearly review, Otolaryngol Pol 2023, 77, 1-4. doi:
https://doi.org/10.5604/01.3001.0016.0051.

Multi-country assessment of national capacity to provide hearing care. World Health
Organization (WHO),. Dostep:
https://www.who.int/publications/i/item/9789241506571 (data dostepu 25 stycznia
2024).

Neumann, K.; Euler, H.; Chadha, S. et al. A Survey on the Global Status of Newborn
and Infant Hearing Screening, Journal of Early Hearing Detection and Intervention
2020, 5, 63-84.

Edmond, K.; Chadha, S.; Hunnicutt, C. et al. Effectiveness of universal newborn hearing
screening: A systematic review and meta-analysis, J Glob Health 2022, 12, 12006. doi:
10.7189/jogh.12.12006.

Yoshinaga-Itano, C.; Manchaiah, V.; Hunnicutt, C. Outcomes of Universal Newborn
Screening Programs: Systematic Review, J Clin Med 2021, 10, doi:
10.3390/jem10132784.

Rozliczenia Finatbw 1 roczne sprawozdania finansowe Fundacji. Dostep:
https://www.wosp.org.pl/fundacja/wazne/rozliczenia (data dostepu 21 lutego 2024).
Porter, H.L.; Neely, S.T.; Gorga, M.P. Using benefit-cost ratio to select Universal
Newborn Hearing Screening test criteria, Ear Hear 2009, 30, 447-57. doi:
10.1097/AUD.0b013e3181a26f11.

Grosse, S.D.; Mason, C.A.; Gaffney, M. et al. What Contribution Did Economic
Evidence Make to the Adoption of Universal Newborn Hearing Screening Policies in
the United States?, Int J Neonatal Screen 2018, 4, 25. doi: 10.3390/ijns4030025.
Sharma, R.; Gu, Y.; Sinha, K. et al. An Economic Evaluation of Australia's Newborn
Hearing Screening Program: A Within-Study Cost-Effectiveness Analysis, Ear Hear
2022, 43, 972-983. doi: 10.1097/aud.0000000000001153.

Chiou, S.T.; Lung, H.L.; Chen, L.S. et al. Economic evaluation of long-term impacts of
universal newborn hearing screening, Int J Audiol 2017, 56, 46-52. doi:
10.1080/14992027.2016.1219777.

Seguya, A.; Bajunirwe, F.; Kakande, E. et al. Feasibility of establishing an infant hearing
screening program and measuring hearing loss among infants at a regional referral
hospital in south western Uganda, PLoS One 2021, 16, €0253305. doi:
10.1371/journal.pone.0253305.

107


https://doi.org/10.5694/j.1326-5377.2002.tb04728.x
https://doi.org/10.5604/01.3001.0016.0051
https://www.who.int/publications/i/item/9789241506571
https://www.wosp.org.pl/fundacja/wazne/rozliczenia

148.

149.

150.

151.

Scheepers, L.J.; Swanepoel de, W.; Roux, T. Why parents refuse newborn hearing
screening and default on follow-up rescreening--a South African perspective, Int J
Pediatr Otorhinolaryngol 2014, 78, 652-8. doi: 10.1016/j.ijporl.2014.01.026.

Das, S.; Seepana, R.; Bakshi, S.S. Perspectives of newborn hearing screening in
resource  constrained  settings, J  Otol 2020, 15, 174-177.  doi:
10.1016/j.j0t0.2020.05.001.

World  report on  hearing. World Health  Organization,.  Dostep:
https://www.who.int/publications/i/item/9789240020481 (data dostepu 22 lutego
2024).

Tordrup, D.; Smith, R.; Kamenov, K. et al. Global return on investment and cost-
effectiveness of WHO's HEAR interventions for hearing loss: a modelling study, Lancet
Glob Health 2022, 10, €52-¢62. doi: 10.1016/s2214-109x(21)00447-2.

108


https://www.who.int/publications/i/item/9789240020481

10.Spis tabel

Tabela 1. Klasyfikacja uszkodzenia stuchu wg. Grupy Ekspertow ds. Ubytku Stuchu pracujaca
w ramach projektu Global Burden of Disease [3]......cccocvviiiiiiiiiiiiiiiiieniie e 9
Tabela 2. Wystepowanie ubytku shluchu w zaleznosci od obecno$ci czynnikow ryzyka
uszkodzenia shuchu U NOWOTOAKOW. .......coiiiiiiiiiiiiie e 48
Tabela 3. Wystepowanie ubytku stuchu w zaleznosci od liczby czynnikow ryzyka uszkodzenia
STIChU U NOWOTOAKOW. ......eiiie e 49
Tabela 4. Wystepowanie ubytku stuchu w zaleznos$ci od obecnosci wszystkich czynnikéw
ryzyka uszkodzenia STUCHU. ..........cocoiiiiiii s 49
Tabela 5. Wystepowanie ubytku stuchu w zaleznos$ci od liczby czynnikow ryzyka uszkodzenia
STUCHIUL . et e et 50

Tabela 6. Wystepowanie ubytku stuchu w zalezno$ci od obecnosci obcigzenia genetycznego.

.................................................................................................................................................. 51
Tabela 7. Wystepowanie ubytku stuchu w zaleznosci od obecnosci wad wrodzonych glowy i
322 TP PR PP PP PR PPRPRROS 52
Tabela 8. Wystepowanie ubytku shluchu w zaleznosci od obecno$ci czynnikow ryzyka
uszkodzenia stuchu zwigzanym z infekcjami...........occovveiiiiiiiiiiiie e 52
Tabela 9. Wystepowanie ubytku stuchu w zalezno$ci od wieku cigzowego przy porodzie..... 53
Tabela 10. Wystgpowanie ubytku stuchu w zaleznosci od niskiej masy urodzeniowe;. .......... 54

Tabela 11. Wystepowanie ubytku stuchu w zaleznosci od odnotowania niskiej punktacji Apgar
PO POTOAZIC. ...ttt n e et e n e et e n e e et e nme e e e nn e e 54
Tabela 12. Wystepowanie ubytku stuchu w zaleznosci od obecnosci podwyzszonego poziomu
DIITUDINY. ..ttt 55
Tabela 13. Wystepowanie ubytku stuchu w zaleznosci od czasu trwania intensywnej terapii. 55
Tabela 14. Wystepowanie ubytku sluchu w zaleznosci od czasu trwania mechanicznej
LS 118 E 1] | OSSPSR 56

Tabela 15. Wystepowanie ubytku stuchu w zalezno$ci od podawania lekéw ototoksycznych.

Tabela 16. Wystepowanie ubytku stuchu w zaleznos$ci od obecnosci zespotow wad wrodzonych
skojarzony z niedostUChem. ........ccciiiiii s 57
Tabela 17. Wystepowanie ubytku stuchu w zalezno$ci od podejrzenia niedostluchu lub

stwierdzenia OPOZNIONEZO TOZWOJU TNOWY. ..eeuviruriireerissresieerisseesseareseesseessesseesreesesnesreesnesnes 58

109



Tabela 18. Wystepowanie ubytku stluchu w zaleznos$ci od przebytego zapalenia ucha

STOAKOWRZO. ...ttt b bbbt b e et b et r e 58
Tabela 19. Wystepowanie ubytku stuchu w zaleznosci od choroby uktadu nerwowego. ........ 59
Tabela 20. Analiza wieku matek w czasie porodu i wieku dzieci do 3 miesigca zycia............ 60

Tabela 21. Globalny odsetek przebadanych noworodkow i niemowlat w ramach badan

Pprzesiewowych stUChU [150] ...c.uiiiiiiiii e 89

110



11.Spis rycin

Rycina 1. Liczba dzieci przebadanych w ramach Programu Powszechnych Przesiewowych

Badan Stuchu u Noworodkow w latach 2002-2022 (przedrukowano [78]).....ccccevvveriiveeiiinnnns 30
Rycina 2. Schemat $ciezki Programu Powszechnych Przesiewowych Badan Stuchu u
NoworodkOw (PrzedrukoWano [78]).....c.ee eriuiirieeiii et 31
Rycina 3. Wzory naklejek z certyfikatami Programu Powszechnych Przesiewowych Badan
Stuchu u NOWorodKOW W POLISCE. ....c.vviiiiiiiieiii e 32
Rycina 4. Platforma Titan i urzadzenie Eclipse wykorzystywane do badan stuchu u dzieci. .. 37
Rycina 5. Schemat procesu wilaczania pacjentow do analizy............cceeiriiiiiiiiiiiniciicnn, 38
Rycina 6. Rozklad grupy badanej wedhug prci. .....ccoooveiiiiiiiiiii 40
Rycina 7. Rozklad badanej grupy wedtug roku urodzenia. ..........cccocveiiiiiiiiiiiiicseee e 40

Rycina 8. Rozktad liczby dzieci rozpoczynajacych leczenie w kolejnych latach badania. ..... 41
Rycina 9. Histogram wieku matek. ..........ccccoiiiiiiiiiiiiicc e 42
Rycina 10. Wiek pacjentdw z podziatem na wybrane przedzialy wiekowe odpowiadajace

ramom czasowym ustalonym w Programie Powszechnych Przesiewowych Badafh Stuchu u

INOWOTOAKOW. ..ottt ettt h et e b e e st e b e e s bt et e e e ne e e nbe e e nneenneeenne e 43
Rycina 11. Wystepowanie czynnikoéw ryzyka uszkodzenia stuchu u noworodkow.................. 44
Rycina 12. Wystepowanie czynnikow ryzyka uszkodzenia stuchu u noworodkow.................. 44
Rycina 13. Liczba czynnikdéw ryzyka uszkodzenia stuchu u noworodkow. .........cccevevennnne. 45
Rycina 14. Wystepowanie wszystkich czynnikow ryzyka uszkodzenia stuchu u dzieci. ........ 46
Rycina 15. Wystepowanie wszystkich czynnikdéw ryzyka uszkodzenia. ...........ccocceeeviieennnenn 46

Rycina 16. Liczba wszystkich czynnikow ryzyka uszkodzenia stuchu u jednego dziecka...... 47

Rycina 17. Wystepowanie ubytku stuchu w badanej grupie. ...........cccooviiiiiiiiiicie e 47
Rycina 18. Rozktad dzieci z informacja o zaprotezowaniu stuchu. ...........cccoceeiiviiiiiinn 48
Rycina 19. Histogram wieku dzieci zgtaszajacych si¢ do osrodka do 3. miesigca zycia. ........ 60
Rycina 20. Histogram wieku dzieci zgtaszajacych si¢ do osrodka do 6. miesigca zycia. ........ 60

Rycina 21. Ogodlna czegsto$¢ wystgpowania (prewalencja) ubytku stuchu na §wiecie w 2019 roku
(u gory) oraz estymowany wzrost czgstos¢ wystepowania ubytku stuchu w 2040 roku. ........ 65
Rycina 22. Odsetek dzieci, ktore zglosity si¢ na badania audiologiczne w osrodku o II stopniu
referencyjnos$ci z podziatem na dzieci z nieprawidtowymi wynikiem testu przesiewowego (A)
1 dzieci, u ktérych nie wykonano testu przesiewowego (B)........cccooviiiriiiiiiiniiiiic e 74
Rycina 23. Przeglad planéw i programéw na rzecz opieki nad uchem i shluchem oraz

zapobiegania utracie stuchu na podstawie Raportu WHO z 2013, ..o 83

111



Rycina 24. Przeglad efektywnos$ci programow badania stuchu u noworodkoéw na podstawie
raportu International Newborn and Infant Hearing Screening (NIHS) Group w latach 2013—
1 (USRS UPR PSRRI 84

112



12.Aneks

113



