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Recenzja rozprawy doktorskiej lekarza Mateusza Sobieskiego Ocena
efektywnosci narzedzi wczesnego wykrywania zaburzen ze spektrum autyzmu

wsrod dzieci na stopien Doktora w dyscyplinie nauki medyczne

Wprowadzenie

Zaburzenia ze spektrum autyzmu (ASD) dotyczg wedlug szacunkow WHO okoto
0,6% populacji dzieciecej, co odpowiada 1 na 160 dzieci. Objawy zazwyczaj pojawiaja si¢ we
wczesnym dziecinstwie, jednak ich wykrycie na tym etapie jest trudne z powodu
niejednoznacznych symptomow, szczegdlnie w najmtodszych grupach wiekowych.
Dodatkowo, personel medyczny czesto nie jest wystarczajaco zaznajomiony z narzedziami
skriningowymi, a ograniczenia czasowe wizyt w poradniach podstawowej opieki zdrowotnej
oraz trudnos$ci w interpretacji zachowania matych dzieci opdzniajg proces diagnostyczny.

Weczesna diagnoza ASD jest niezwykle istotna, poniewaz umozliwia wprowadzenie
terapii 1 rehabilitacji, co moze pomdc w wyréwnaniu deficytow rozwojowych. Istnieja
dowody na to, ze wczesniejsze rozpoczecie terapii przynosi lepsze rezultaty, zwlaszcza w
zakresie komunikacji, rozwoju mowy i adekwatnych reakcji na sytuacje spoteczne.

Interesujacym zagadnieniem jest roznorodnos¢ podej$¢ krajow i grup ekspertow do
wprowadzenia uniwersalnego skriningu populacyjnego wsrod dzieci. Na przyktad American
Academy of Pediatrics zaleca rutynowe badania przesiewowe w kierunku ASD u dzieci w
wieku 18 i 24 miesi¢cy, natomiast United States Preventive Services Task Force stwierdza, ze
aktualnie brak jest jednoznacznych dowodow pozwalajacych na ustalenie bilansu korzysci i

szkod zwigzanych z wprowadzeniem takich badan, wskazujac na potencjalne bariery, takie
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jak wysokie koszty, ograniczenia czasowe i watpliwosci dotyczace psychometrycznych

wlasciwos$ci narzgdzi skriningowych.

W Polsce brak jest formalnych zalecen dotyczacych skriningu populacyjnego dla
dzieci w kierunku ASD. Mimo to istnieje pilna potrzeba opracowania prostego i skutecznego
narzedzia diagnostycznego, ktore mogtoby by¢ wykorzystywane w podstawowej opiece
zdrowotnej. Wynik testu, potaczony z wywiadem i obserwacja dziecka, moglby przyspieszy¢
proces diagnostyki w przypadku wyniku pozytywnego lub uspokoi¢ rodzicéw w przypadku

wyniku negatywnego.

Potrzeba posiadania rzetelnego i trafnego narzedzia do skriningu w kierunku ASD,
mozliwego do zastosowania w podstawowej opiece zdrowotnej bez dodatkowego szkolenia,
zaadoptowanego jezykowo 1 kulturowo do warunkéw polskich, zainspirowaty Doktoranta do
przeprowadzenia badan nad efektywnos$ciag narzedzi wezesnego wykrywania zaburzen ze
spektrum autyzmu wsrod dzieci.

Wybor tematu pracy badawczej Doktoranta, uwazam za wazny i trafny z naukowego 1
praktycznego punktu widzenia.

Ogolne uwagi o pracy

Praca liczy 161 stron tekstu i sktada si¢ z 14 rozdzialow. Sa to: wykaz publikacji
stanowigcych rozprawe doktorska, wykaz skrotow, streszczenia w jezyku polskim i
angielskim, wstep, zatozenia i cele pracy, material i metody, wyniki, wnioski, cykl
publikacji stanowigcych rozprawe doktorska, bibliografia, zatgczniki obejmujace zgode
Komisji Bioetycznej, kwestionariusze wykorzystane w badaniu, oswiadczenia wspotautorow,

informacje o Autorze i wykaz dotychczasowych osiagnigc.

Rozprawa doktorska jest spdjnym tematycznie cyklem 4 artykulow opublikowanych w
recenzowanych czasopismach medycznych, z ktorych 1 jest praca przegladowa, a 3 pracami
oryginalnymi. Wszystkie znajdujg si¢ na liscie na liScie Journal Citation Reports (JCR) i
posiadajg punktacje IF oraz MNiSW. Sumaryczna warto$¢ punktowa prac to: Impact
factor=11,3 punkty MNiSW-440. We wszystkich pracach Doktorant jest pierwszym Autorem.

Prace wchodzace w sktad rozprawy doktorskiej to:

2



ZAKLAD MEDYCYNY RODZINNEJ

Kierownik: Prof. dr hab. n. med. Slawomir Chlabicz
ul. Mieszka | 4B, 15-054 Bialystok Tel. 85 6865314,

1. Sobieski M., Sobieska A., Sekutowicz M., Bujnowska-Fedak M.M. Tools for early
screening of autism spectrum disorders in primary health care - a scoping review. BMC
Primary Care 23, 46 (2022 IF = 2.9; Pkt. MNiSW/KBN: 100 pkt

2. Sobieski M., Wrona S., Flakus M., Pierchata K., Sobieska A., Podgorska K.,
Wolowiez A., Sekutowicz M., Bujnowska-Fedak MM. Reliability and validity of the Polish
version of Communication and Symbolic Behavior Scales-Developmental Profile - Infant-
Toddler Checklist. Research in Autism Spectrum Disorders 117, 102454 (2024). IF = 2,2: Pkt.
MNiSW/KBN: 140 pkt

3. Sobieski M., Kopszak A., Wrona S., Bujnowska-Fedak M.M. Screening accuracy
and cut-offs of the Polish version of Communication and Symbolic Behavior Scales-
Developmental Profile Infant-Toddler Checklist. PLOS One 19(8): e0299618 (2024) IF = 2,9;
Pkt. MNiSW/KBN: 100 pkt

4. Sobieski, M.; Grata-Borkowska, U.; Bujnowska-Fedak, M.M. Implementing an
Early Detection Program for Autism Spectrum Disorders in the Polish Primary Healthcare
Setting —Possible Obstacles and Experiences from Online ASD Screening. Brain Sciences
14, 388 (2024) IF = 3.3; Pkt. MNiSW/KBN: 100 pkt

Gtowne cele pracy to:

1. Analiza dostepnos$ci narzedzi do przesiewowej diagnostyki zaburzen ze spektrum
autyzmu z uwzglednieniem ich wlasciwos$ci psychometrycznych i diagnostycznych

2. Ocena warto$ci psychometrycznych i diagnostycznych polskiej wersji
kwestionariusza CSBS-DP ITC.

3. Ocena przydatnosci i efektywnosci screeningu ASD z uzyciem technologii online.

5. Analiza potencjalnych trudnosci we wdrozeniu metod przesiewowych w kierunku
ASD w codziennej praktyce lekarskiej w Polsce.

Dodatkowe cele badawcze to: 1. Okreslenie punktow odcigcia dla poszczegdlnych
badanych grup wiekowych dla polskiej wersji kwestionariusza CSBS-DP ITC. 2. Ocena
potencjalnych réznic miedzypiciowych w zakresie osigganych wynikow w polskiej wersji
kwestionariusza CSBS-DP ITC. -
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Metoda
Praca pogladowa
Pierwsza praca bedaca podsumowaniem aktualnej wiedzy na temat narzedzi do
wczesnego screeningu w kierunku ASD w podstawowej opiece zdrowotnej opiera si¢ na
metodologii przegladu zakresu literatury (scoping review) wg schematu:.
e Sformulowanie pytania badawczego
e ldentyfikacja odpowiednich zrodet (4 bazy kliniczne)
e  Wybdr badan wg przyjetych kryteriow wiaczenia w wytaczenia
e Rejestracja badan -ustrukturyzowany opis badan uwzgledniajacy elementy
istotne z punktu widzenia pytania badawczego, ktore umozliwig poréwnania,
e Zestawienie, podsumowanie i raportowanie wynikow — zastosowano wytyczne
PRISMA dla artykutéw typu scoping review
Do przygotowania przegladu zakresu literatury Autorzy wykorzystali oprogramowanie

Rayyan.

Cykl prac badawczych (oryginalnych)

Badanie przesiewowe- ocena rzetelno$ci narzedzia oraz ustalenia wynikow testu w
catej badanej populacji

Badanie przesiewowe dzieci w wieku 6-21 miesigcy wykonano z wykorzystaniem
polskiej wersji kwestionariusza CSBS-DP ITC zaadaptowanego do warunkow polskich pod

wzgledem lingwistycznym i kulturowym. Kwestionariusze byty przygotowane w wersji

elektronicznej i dostepne online poprzez strone internetowa projektu www.spojrzecwoczy.pl.

Oceny rzetelnosci narzedzia dokonano obliczajac wspodtczynniki a Cronbacha oraz o
McDonalda. Przeprowadzono rowniez konfirmacyjna analize czynnikowa dla
kwestionariusza CSBS-DP ITC

Badanie kontrolne - okreslenie stabilnosci pomiaru w czasie na podstawie oceny
trafnos$ci test-retest

Po 3 miesigcach od pierwszej oceny zrealizowano badanie kontrolne dzieci
uczestniczacych w pierwszym etapie z ponownym wykorzystaniem polskiej wersji

kwestionariusza CSBS-DP ITC. Do oceny analizy zmienno$ci wyniku w czasie (tzw.
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rzetelnosci test-retest) uzyto analizy korelacji Pearsona oraz analizy wspotczynnikow
korelacji wewnatrzklasowych

Ocena poziomu zgodnosci miedzy niezaleznymi oceniajacymi rater-interarter
reliability

Oceny dokonano stacjonarnie z wykorzystaniem papierowej wersji kwestionariusza
wypelnianego przez 112 par rodzicow dzieci uczeszczajacych do wroctawskich ztobkow i
spehiajacych kryteria wigczenia do badania. Do celow analizy zmiennosci wyniku w
zaleznosci 0d oceniajgcego (tzw. stabilnos¢ interrater) uzyto analizy korelacji Pearsona oraz

analizy wspotczynnikoéw korelacji wewnatrzklasowych -

Poglebiona diagnostyka w kierunku ASD

Dalsze badania w kierunku ASD przeprowadzono u dzieci gdy ukonczyty one 30
miesigc zycia. RodzicoOw proszono o wypehienie polskiej wersji kwestionariusza Autism
Spectrum Rating Scales (ASRS). Przy pozytywnym wyniku testu ASRS lub uwagach co do
rozwoju dziecka, rodzicoéw zachgcano do poddania dziecka badaniom z uzyciem baterii
diagnostycznej Autism Diagnostic Observation Schedule-2nd Version (ADOS-2)

Do okreslenia korelacji miedzy wynikami uzyskanych w obu skalach CSBS-DP ITC
ASRS uzyto korelacji rang Spearmana.

Celem oceny zdolnosci roznicujacej oraz okreslenia punktow odcigcia CSBS-DP ITC
uzyto analizy krzywej charakterystyki operacyjnej odbiornika (ang. receiver operating

characteristic, ROC) z wykorzystaniem metody Youdena oraz metody minimalizacji kosztow.

Ocena udziatu w badaniu przesiewowym prowadzonym on-line

Do wypelnienia autorskiej ankiety zaproszono rodzicéw dzieci bioracych udziat w
badaniu przesiewowym w celu oceny satysfakcji i opinii na temat realizowanego scriningu
online.

Ocena opinii lekarzy POZ na temat wprowadzania narzedzi do wczesnej diagnostyki
ASD

Zastosowano elektroniczna wersje ankiety ktora skierowano do lekarzy zrzeszonych w
polskim towarzystwie Medycyny Rodzinnej oraz w grupie mtodych lekarzy rodzinnych na

portalu Facebook.
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Do analiz opinii rodzicow i lekarzy uzyto nieparametrycznych testow Kruskala-
Wallisa (w przypadku zmiennych ilosciowych) lub chi kwadrat (w przypadku zmiennych
jakosciowych lub przyjmujacych dwie wartosci). W przypadku oceny korelacji miedzy

zmiennymi uzyto testu korelacji rang Spearmana.

Omowienie poszczegdlnych prac

Praca przegladowa

1. Sobieski M., Sobieska A., Sekutowicz M., Bujnowska-Fedak M.M. Tools for early
screening of autism spectrum disorders in primary health care - a scoping review. BMC
Primary Care 23, 46

Do koncowej analizy wtaczono 84 prace, w tym 26 badan naukowych nad indywidualnie
zaprojektowanymi narz¢dziami z wersjami oryginalnymi kwestionariuszy, z czego ponad
potowa zostata przygotowana w jezyku angielskim. Wiekszo$¢ adaptacji stanowity
bezposrednie ttumaczenia jezykowe bez adaptacji kulturowej o zmniejszonych wartosciach
diagnostycznych tych kwestionariuszy wzgledem wersji oryginalnych. Dane dotyczace
rzetelnosci narzedzi zostaty opisane w 46 pracach, Jedynie w 20 adaptacjach lub badaniach

oryginalnych opisano wszystkie poszukiwane wartosci psychometryczne.

2. Sobieski M., Wrona S., Flakus M., Pierchata K., Sobieska A., Podgorska K., Wolowiez A.,
Sekutowicz M., Bujnowska-Fedak MM. Reliability and validity of the Polish version of
Communication and Symbolic Behavior Scales-Developmental Profile - Infant-Toddler
Checklist. Research in Autism Spectrum Disorders 117, 102454

W badaniu okreslono wartosci psychometryczne polskiej wersji kwestionariusza CSBS-DP
ITC. Wykonana konfirmacyjna analiza czynnikowa dla kwestionariusza CSBS-DP ITC dla
dwoéch modeli (iednoczynnikowego, dla wyniku ogolnego w kwestionariuszu CSBS-DP ITC
oraz trojczynnikowego, dla podskal CSBS-DP ITC) wykazata dobre dopasowanie obu modeli.
Autorzy stwierdzaja ze polska wersja CSBS-DP ITC cechuje si¢ wysoka stabilnoscia
wewngtrzna - okreslong wartoscig alfa Cronbacha wynosi 0,92 (95%CI = 0,912 - 0,924);

podobng warto$¢ przyjmuje omega McDonalda = 0,92.
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W analizie stabilnosci pomiaru metoda test-retest wskazniki korelacji Pearsona pomig¢dzy
pierwszym a drugim pomiarem przeprowadzonym trzy miesigce pdzniej wynosity w
wigkszosci W wigkszosci powyzej 0,70, co swiadczy 0 wysokiej stabilno$ci pomiaru

Analiza korelacji stabilno$ci pomiaru metoda interrater wykazata wysoki stopien stabilnosci
miedzy dwoma osobami  oceniajgcymi  (wartosci  wspotczynnikow  korelacji
wewnatrzklasowych (ICC3,B) wynosity dla podskali Umiejetnosci spoteczne 0,916, 95%CI =
0,880- 0,941, dla podskali Umiejetnosci symboliczne 0,969, 95%CI = 0,955-0,979, dla podskali
Mowa 0,943, 95%CI = 0,918-0,960, dla wyniku catkowitego 0,968, 95%CI = 0,954-0,978.

3. Sobieski M., Kopszak A., Wrona S., Bujnowska-Fedak M.M. Screening accuracy and cut-offs
of the Polish version of Communication and Symbolic Behavior Scales-Developmental Profile
Infant-Toddler Checklist. PLOS One 19(8): e0299618 (2024)

W publikacji dokonano sprawdzenia tratnosci polskiej wersji kwestionariusza CSBS-DP ITC.
Z wykorzystaniem metody Youdena dokonano analizy krzywej ROC i okreslono punkty
odcigcia w poszczegolnych podgrupach wiekowych, a takze podano parametry diagnostyczne
testu przy przyjetych punktach odcigcia: czuto$é, swoistos¢, wartosci predykcyjng dodatnia
(PPV), ujemna (NPV), wskaznik wiarygodnosci wyniku dodatniego (LR+) i ujemnego (LR-)
oraz doktadno$¢ kwestionariusza CSBS-DP ITC. Ustalono, ze wyniki dla punktow odcigcia z
najwyzszymi wskaznikami indeksu Youdena w podgrupach wiekowych 9-12 miesiecy 13-18

miesiecy i 19-24 miesigce wynosity odpowiednio 21, 36 i 39 punktow. -

4. Sobieski, M.; Grata-Borkowska, U.; Bujnowska-Fedak, M.M. Implementing an Early
Detection Program for Autism Spectrum Disorders in the Polish Primary Healthcare Setting

W badaniu dokonano oceny potrzeby wprowadzenia badan przesiewowych w kierunku ASD,
zalet i wad prowadzenia takiego programu za pomocg technologii teleinformatycznych, a takze
okreslono potencjalne przeszkody we wprowadzeniu screeningu ASD w ramach podstawowej
opieki zdrowotnej. Wiekszo$¢ uczestniczacych rodzicow (98%) uwazata, ze badania
przesiewowe w kierunku ASD powinny by¢ obowiazkowe, 99% ponownie wzigtoby udziat w

badaniach przesiewowych w kierunku zaburzen rozwojowych u swojego kolejnego dziecka, a
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97% wzietoby udziat w badaniach przesiewowych online. Wigkszos¢ (52%) preferowata wersje
internetowa.

Wiekszo$¢ z badanych lekarzy wykorzystuje w codziennej praktyce jedynie podstawowe
metody wykrywania objawow zaburzen rozwojowych - obserwacje dziecka w trakcie badania
przedmiotowego (95%), probe porozumiewania si¢ i nawigzania kontaktu z dzieckiem (94%)
oraz ocen¢ tempa osiagania kamieni milowych (89%). Ustandaryzowane narzedzia
diagnostyczne wypelniane przez pracownikow stuzby zdrowia sa wykorzystywane przez 16%
ankietowanych pracownikow stuzby zdrowia).

W przypadku wystepowania subtelnych cech zaburzen rozwojowych u dziecka do drugiego
roku zycia wielu ankietowanych lekarzy (38%) przyjmuje postawe wyczekujaca, w przypadku
dzieci starszych zdecydowana wigkszo$¢ lekarzy (95%) kieruje dzieci z objawami zaburzen do

dalszej diagnostyki.

Whioski
Na podstawie zrealizowanych Doktorant sformutowat 11 wnioskow, z ktoérych najwazniejsze

to:

W przypadku wielu dostepnych kwestionariuszy diagnostycznych do wykrywania
zaburzen ze spektrum autyzmu nie przeprowadzono peinej walidacji, tylko czes¢
poddano pelnemu dopasowaniu kulturowemu i lingwistycznemu,

e Polska wersja kwestionariusza CSBS-DP ITC cechuje si¢ wysoka rzetelnoscia
okreslang wspotczynnikiem alfa Cronbacha oraz omega McDonalda, dobrym
dopasowaniem w konfirmacyjnej analizie czynnikowej, stabilnoscig pomiaru (zaré6wno
w zakresie uptywu czasu, jak i oceny przez innego obserwatora).

e Trafnos¢ predykcyina polskiej wersji kwestionariusza CSBS-DP ITC ro$nie wraz z
wiekiem dziecka.

e W poszczegolnych grupach wiekowych przy wyznaczonych punktach odcigcia z
uzyciem metody Youdena kwestionariusz cechowat si¢ dobrg trafnoscia diagnostyczng
I moze by¢ wykorzystany w badaniach przesiewowych wsrod polskich dzieci w wieku
od 9 do 24 miesigca zycia jako skuteczne narzedzie diagnostyczne.

e Zarowno rodzice, jak i lekarze zauwazajg potrzebe¢ wdrozenia badan przesiewowych w

kierunku ASD do codziennej praktyki, ale wskazujg na potencjalne bariery -
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ograniczenia czasowych oraz trudnosci z dostepem do pogiebionej diagnostyki.
Screening elektroniczny ASD moze W czgsci zastapic badanie przesiewowe

prowadzone stacjonarnie w placowkach podstawowej opieki zdrowotne;j.

Ocena merytoryczna

Tytut pracy jest dobrze sformutowany i odpowiada tresci pracy

Tematyke pracy badawczej wybrano trafnie. Problem wczesnego wykrywania ASD uwazam
za interesujacy i wazny. Jest tez zauwazalna potrzeba dostepnosci rzetelnych, trafnych,
zwalidowanych narzedzi skrinigowych, tatwych do zastosowania w podstawowej opiece
zdrowotnej.

Uktad pracy 1 podziat tresci

Te elementy zostaty starannie dopracowane i nie budzg zastrzezen

Metodologie¢ pracy pogladowej oceniam bardzo wysoko. Zostata ona szczegoétowo opisana i
przedstawiona w formie graficznej. Uzyskane wyniki przedstawiono w sposob klarowny 1
syntetyczny w tabelach.

Dobor narzedzi badawczych w pracach oryginalnych

Uwazam, ze narzg¢dzia zostaty trafnie dobrane i dobrze opisane. Rozbudowane sg tez metody
statystyczne wykorzystywane do analizy otrzymanych wynikow. Pewne watpliwosci budzi
dobor grup i mozliwo$¢ btedéw systematycznych wynikajacych z takiego doboru. Czy grupa
rodzicow dzieci ktora wypekita kwestionariusze w badaniu przesiewowym jest rzeczywiscie
reprezentatywna dla polskiej populacji i czy wniosek 9 mowiagcy o znaczgco wyzszej
czestosci wystepowania ASD niz w dotychczasowych szacunkach w polskiej populacji jest
w pelni uzasadniony? Podobnie wybor dwojga rodzicow w celu oceny poziomu zgodnosci
miedzy niezaleznymi oceniajacymi jest dyskusyjny, gdyz raczej nie sg to 2 niezalezne osoby
oceniajace. By¢ moze bardziej wlasciwe byloby wykorzystanie oprocz jednego z rodzicow
opiekuna w ztobku, w ktorym przeprowadzono badania.

Whioski

Autor na podstawie zrealizowanych badan przedstawil wnioski ktore wynikajg z

przeprowadzonych badan i odpowiadaja na wszystkie cele pracy.
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W formutowaniu wniosku nr 9 nalezy zachowac ostroznos¢ gdyz grupa badana nie byta
dobrana losowo. Ostroznos$¢ nalezy rowniez zachowa¢ w przypadku wnioskow 10 i 11 ze

wzgledu na nielosowy dobor proby badawczej

Podsumowanie

W podsumowaniu stwierdzam, ze przedstawiona mi do recenzji rozprawa doktorska
spetnia warunki okre$lone w art.187 ust. 1-4 Ustawy z dnia 20 lipca 2018 Prawo o
szkolnictwie wyzszym i nauce (tj. Dz U. 2018 poz. 1668) Dlatego zwracam si¢ do Rady
Dyscypliny Nauki Medyczne Uniwersytetu Medycznego im. Piastow Slaskich we Wroctawiu
z wnioskiem o dopuszczenie lek. Mateusza Sobieskiego do dalszych etapow przewodu
doktorskiego.

Jednocze$nie wnosze o wyrdznienie pracy doktorskiej Mateusza Sobieskiego. Nalezy
podkresli¢, ze taczna sumaryczna punktacja 4 publikacji jest bardzo wysoka i wg listy
MNIiSW wynosi 440, a IF11,3. Dodatkowymi argumentami za wyrdznieniem rozprawy sa:
praktyczny aspekt realizowanej pracy naukowej i walidacja potrzebnego narzg¢dzia
diagnostycznego do wykorzystania w warunkach podstawowej opieki zdrowotnej, wyjatkowa
staranno$¢ przy opracowaniu i opisywaniu metodologii pracy, w tym bardzo rozbudowane
opracowanie statystyczne, bazowanie na duzym materiale badawczym, duza sprawnosc¢ przy
jego opracowaniu 1 wycigganiu wnioskow, umiejetnos$¢ krytycznego spojrzenia na uzyskane

wyniki poprzez zmieszczenie ograniczen w poszczegolnych publikacjach.

Prof. dr hab. Stawomir Chlabicz
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