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Recenzja rozprawy doktorskiej lek. med. Mateusza Sobieskiego

pt. ,, Ocena efektywnosci narzedzi wezesnego wykrywania zaburzen ze spektrum

autyzmu wirod dzieci ”.

Wezesna diagnostyka zaburzen ze spektrum autyzmu (ang. autism spectrum disorders — ASD)
jest istotna dla przeciwdziatania ich negatywnemu wplywowi na jakos¢ zycia i funkcjonowanie
dotknietych osob oraz ich rodzin. Umozliwia skompensowanie deficytow u dziecka dzigki roz-
poczeciu terapii i rehabilitacji w miodym wieku. Wigczenie lekarzy POZ na pierwszym etapie
wykrywania zaburzen jest waznym czynnikiem przyczyniajacym si¢ do wczesnego diagnozo-
wania.

Do czasoéw obecnych opracowano liczne kwestionariusze umozliwiajace badania przesiewowe
w kierunku ASD. Cze$é z nich zostata skutecznie wdrozona w rozwinietych krajach $wiata.
Badania naukowe dowodza skutecznoscei tych narzedzi w identyfikacji dzieci wymagajacych
dalszej pomocy. Sa one bardziej efektywne niz wnioski z obserwacji zachowania dziecka i ba-
dania w gabinecie lekarskim. W naszym kraju brakowalo wartosciowych i zwalidowanych
narzedzi utatwiajacych diagnozowanie dzieci w podstawowej opiece zdrowotne; (POZ) w oma-
wianym zakresie.

Uwzgledniajac wyzej przytoczony kontekst, przedstawiam oceng rozprawy na stopien nau-
kowy doktora nauk medycznych, przygotowanej W Katedrze i Zaktadzie Medycyny Rodzin-
nej, Uniwersytetu Medycznego im. Piastow Slaskich we Wroctawiu. Autorem dysertacji jest

Pan lek. med. Mateusz Sobieski, a promotorem Pani dr hab. n. med. Maria Magdalena Bujnow-
ska-Fedak, prof. UMW. Temat pracy to: ,,Ocena efektywnosci narzedzi wezesnego wykrywa-

nia zaburzen ze spektrum autyzmu wérod dzieci”.
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Podstawe postepowania w sprawie o nadanie stopnia naukowego doktora stanowig nastgpujace
publikacje:

1. Sobieski M, Sobieska A, Sekutowicz M, Bujnowska-Fedak MM. Tools for early
screening of autism spectrum disorders in primary health care - a scoping review.
BMC Prim Care. 2022 Mar 15;23(1):46.

2. Sobieski M, Wrona S, Flakus M, Pierchata K, Sobieska A, Podgorska K, Woto-
wicz A, Sekulowicz M, Bujnowska-Fedak MM. Reliability and validity of the
Polish version of Communication and Symbolic Behaviour Scales-Developmental
Profile Infant-Toddler Checklist. Research in Autism Spectrum Disorders. 2024,
117, 102450.

3. Sobieski M, Kopszak A, Wrona S, Bujnowska-Fedak MM. Screening accuracy and
cut-offs of the Polish version of Communication and Symbolic Behavior Scales-
Developmental Profile Infant-Toddler Checklist. PLoS One. 2024 Aug
9;19(8):0299618.

4. Sobieski M, Grata-Borkowska U, Bujnowska-Fedak MM. Implementing an Early
Detection Program for Autism Spectrum Disorders in the Polish Primary Healthcare
Setting-Possible Obstacles and Experiences from Online ASD Screening. Brain Sci.
2024 Apr 16;14(4):388.

Ocena merytoryczna pracy
Trafno$¢ podjetej problematyki badawczej i jej oryginalnos¢

Tematyke podjeta w pracy badawczej wybrano wlasciwie. Odnosi sie ona w duze mierze do
podstawowej opieki zdrowotnej (POZ), a wige poziomu opieki, na ktérym prowadzone jest
znacznie mniej badan niz np. w opiece stacjonarnej lub ambulatoryjnej - specjalistycznej. Na-
tomiast liczba pacjentéw objetych opieka i liczba udzielanych $wiadczen jest znacznie wigksza

niz na innych poziomach opieki.

W polskim POZ badania dotyczace zaburzen ze spektrum autyzmu nalezg do rzadkosci. Na
omawiany temat przeprowadzono jedynie nieliczne badania, a ich skala byta ograniczona. Ko-
stiukow A i wsp. ocenili poziom szczgscia i wystgpowanie depresji w rodzinach z dzieckiem
z ASD i poréwnali je z rodzinami posiadaj gcymi potomstwo neurotypowe'. Inne badania kon-
centrowaly sie bardziej na miejscu pracy lub nauki, a nie na POZ. Tomczak MT i wsp. zapro-
ponowali sposoby oceny potrzeb osob z autyzmem w zakresie cyfrowej adaptacji w miejscu
pracy oraz ramy komunikowania tych potrzeb pracodawcomz. Badano takze w jaki sposob pan-
demia COVID-19 wplyneta na funkcjonowanie psychospoteczne i edukacyjne uczniow z
ASD?.

1 Kostiukow A, Poniewierski P, Janowska D, Samborski W. Levels of happiness and depression in parents of chil-
dren with autism spectrum disorder in Poland. Acta Neurobiol Exp (Wars). 2021;81(3):279-285,

2 Tomczak MT, Mpofu E, Hutson N. Remote Work Support Needs of Employees with Autism Spectrum Disorder
in Poland: Perspectives of Individuals with Autism and Their Coworkers. Int J Environ Res Public Health. 2022
Sep 2;19(17):10982.

3 Lew-Koralewicz A. Psychosocial Functioning and the Educational Experiences of Students with ASD during the
COVID-19 Pandemic in Poland. Int J Environ Res Public Health. 2022 Aug 2;19(15):9468.
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Uzyskane rezultaty i ich znaczenie dla nauki i praktyki

W pierwszej z publikacji* wehodzacej w sktad rozprawy doktorskiej jest tzw. przeglagdem za-
kresu literatury (ang. scoping review). Autorzy przeszukali cztery bazy danych oraz analizowali
publikacje w jezyku angielskim na temat narzedzi do badan przesiewowych ASD dla dzieci w
wieku 0-3 lat, nadajace si¢ do wykorzystania w POZ (4. bezptatne, nie wymagajace szcze-
golnego szkolenia lub dodatkowych kwalifikacji). Zebrali dane dotyczace 26 réznych narzedzi
(Yacznie 75 adaptacji), ich warto$ci psychometrycznych i diagnostycznych oraz przeprowadzo-
nych adaptacji jezykowo - kulturowych. Wykazali, iz istnieje do$¢ duzo narzedzi, ktore moga
by¢ skuteczng metodg przyspieszenia procesu diagnostycznego i szybszego rozpoczecia sper-
sonalizowanej terapii. Wigkszo$¢ narzedzi wykazywata jednak znaczace ograniczenia.

W drugim badaniu® wzieto udziat 1461 polskich dzieci, w wieku od 6 do 24 miesiecy (Srednia
14,0 miesiecy) i ich rodzicow (gtownie matki). 490 z nich uczestniczylo w badaniu kontrolnym,
przeprowadzonym po 3 miesigcach. Oceniano rzetelno$é i trafno$é polskiej wersji kwestiona-
riusza Communication and Symbolic Behaviour Scales-Developmental Profile Infant-Toddler
Checklist (CSBS-DP ITC). Sklada si¢ on z 24 pytan dotyczacych predyktorow rozwoju
dziecka. Dodatkowo 122 pary rodzicow wypehily kwestionariusz w celu okreslenia rzetelnosci
pomiaru metoda inter-rater. Zaréwno model jednoczynnikowy dla wyniku ogolnego, jak 1 troj-
czynnikowy dla podskal narzedzia (grup umiejetnosci) wykazaty dobre dopasowanie w obu
grupach pici. Catkowity wynik CSBS-DP ITC wykazal zadowalajaca stabilnos¢ wewngtrzng;
wspolczynnik o Cronbacha = 0,92 i ® McDonalda = 0,92. W badaniu test-retest wspotczynniki
korelacji miedzy pierwszym a drugim pomiarem byly powyzej 0,70, co dowodzi zadowalaja-
cego poziomu stabilnosci. Wysoka stabilno$¢ pomiaru miedzy dwoma osobami potwierdzono
testami -interrater (ICC powyzej 0,9). Wykazano, ze polska wersja kwestionariusza CSBS-DP-
ITC jest wiarygodnym narz¢dziem wczesnego wykrywania zaburzen ze spektrum autyzmu, ale
konieczne sa dalsze badania nad jego czutoscia i swoistoscia.

Trzecia publikacja® przedstawia badanie przeprowadzone wsrod 602 dzieci ($rednia wieku 30,2
miesiaca), ktore uczestniczylty we wezesniejszej fazie walidacji kwestionariusza. Ich rodzice
wypehnili polska wersje kwestionariusza Autism Spectrum Rating Scales (ASRS). W przypad-
kach pozytywnego wyniku przeprowadzano stacjonarng ewaluacje w kierunku ASD z uzyciem
wystandaryzowanego protokou Autism Diagnostic Observation Schedule v2 (ADOS-2). Celem
tego postepowania byta weryfikacji podejrzen o wystepowaniu u dziecka zaburzenia autystycz-
nego. U 35 dzieci zdiagnozowano ASD. Zebrane dane poddano analizom statystycznym w celu
okreslenia wartosci diagnostycznej polskiej wersji kwestionariusza. W poszczegolnych gru-
pach wiekowych czutos¢ kwestionariusza wahata si¢ od 0,667 do 0,750, swoistos¢ od 0,854 do
0.939. Dodatnia warto$¢ predykcyjna wynosita od 0,261 do 0.4, a ujemna wartos¢ predykcyjna
0d 0,979 do 0,981. Doktadnosé przesiewowa waha si¢ od 0,847 do 0,923, w zaleznosci od grupy
wiekowej. Podano takze odpowiednie punkty odcigcia, ktére wynosity 21, 36 i 39 dla okre-
$lonych grup wiekowych. Wartosci zbieznej trafno$ci z ASRS, generalnie niskie, miescity si¢
w zakresie od -0,28 do -0,431 i byly najwyzsze w grupie najstarszych dzieci. Generalnie wyniki

4 5obieski M, Sobieska A, Sekutowicz M, Bujnowska-Fedak MM. Tools for early screening of autism spectrum
disorders in primary health care - a scoping review. BMC Prim Care. 2022 Mar 15;23(1):46.

5 Sobieski M, Wrona S, Flakus M, Pierchata K, Sobieska A, Podgdrska K, Wotowicz A, Sekutowicz M, Bujnow-
ska-Fedak MM. Reliability and validity of the Polish version of Communication and Symbolic Behaviour Scales-
Developmental Profile Infant-Toddler Checklist. Research in Autism Spectrum Disorders. 2024, 117, 102450.

6 Sobieski M, Kopszak A, Wrona S, Bujnowska-Fedak MM. Screening accuracy and cut-offs of the Polish version
of Communication and Symbolic Behavior Scales-Developmental Profile Infant-Toddler Checklist. PLoS One.
2024 Aug 9;19(8):e0299618.

Katedra Medycyny Rodzinnej
ul. Bocheriska 4, 31-061 Krakéw, tel. +48 12 430 55 93, faks +48 12 430 55 84

mcdycynarodzinna.wl.cm.uj.cdu.pl




badania potwierdzily, ze polska wersja CSBS-DP ITC moze by¢ stosowana jako skuteczne na-
rzedzie do uniwersalnego przesiewu ASD.

Celem czwartego badania’ przedstawionego do recenzji byta ocena opinii rodzicoéw 1 lekarzy
na temat zasadnosci i koniecznosci badan przesiewowych w kierunku zaburzen ze spektrum
autyzmu oraz potencjalnych barier w ich wdrazaniu. W badaniu wzielo udziat 418 rodzicow,
ktorych dzieci zostaty ocenione online, oraz 95 lekarzy POZ zrzeszonych w Polskim Towarzy-
stwie Medycyny Rodzinnej. Wyrazili oni swoje opinie w specjalnie przygotowanych ankietach.
Wyniki wskazaty, ze zardwno rodzice, jak i lekarze postrzegaja potrzebe badan przesiewowych
dzieci w kierunku ASD, ale nie wyrazaja wyraznej preferencji co do metody badania (online
lub osobiscie). Badania przesiewowe prowadzone online byly uwazane przez respondentéw za
satysfakcjonujacag metodg diagnostyczna. Takie badania moga okazaé sie przydatne w pokona-
niu istniejacych przeszkod, w tym ograniczen czasowych lekarzy, braku doswiadczonych spe-
cjalistow w dziedzinie zaburzen rozwojowych oraz trudnosci organizacyjnych w polskim sys-
temie opieki zdrowotne;.

Podsumowujac, badania naukowe przedstawione w rozprawie na stopien doktora nauk medycz-
nych wykazaly, ze kwestionariusz CSBA-DP ITC w wersji polskiej jest skutecznym i efektyw-
nym narzedziem w wykrywaniu wezesnych objawow ASD w grupie wiekowej od 9 do 24 mie-
siecy zycia. Jest on takze pierwszym w petni zwalidowanym narzedziem przydatnym do badan
przesiewowych w populacji polskich dzieci, co zdaniem recenzenta nalezy wyraznie podkre-
§lié. Moze by¢ wykorzystywany przez lekarzy rodzinnych i innych specjalistow w POZ. Po-
siada wysokie wartosci psychometryczne i diagnostyczne.

Nie mam watpliwosci, ze badana wehodzgce w sktad rozprawy doktorskiej majg charakter ory-
ginalny, przedstawiaja nowe dane i poszerzajg wiedz¢ w dziedzinie medycyny. Tematyka pod-
jeta zostata trafnie, dotyczy istotnego zagadnienia z punktu widzenia lekarzy rodzinnych. Wy-
niki badania sa takze wazne w aspekcie zdrowia publicznego w naszym kraju. Sumaryczny
Impact Factor czterech publikacji wynosi 11,3, a punktacja MNiSW 440.

Poprawno$¢ formalno-jezykowa, stylistyczna i interpunkcyjna

Rozprawa doktorska przedstawiona przez Pana lek. med. Mateusza Sobieskiego pod wzgledem
formalno -jezykowym napisana jest poprawnie. Nie mam takze uwag do stylu (jasny, logiczny,
Scisty) 1 interpunkcji. Cztery publikacje wehodzaca w sklad dysertacji napisane sg wylacznie w
jezyku angielskim.

Jedyne drobne potknigcia jakie zauwazylem to:

Str. 5 - Wykaz publikacji stanowigcych rozprawg doktorska; publikacja nr 4, po nazwisku
pierwszego autora wprowadzono przecinek, inaczej niz w innych miejscach.

Str 132 — Polska wersja kwestionariusza CSBS-DP 1TZ; pytanie nr 2, wystapit blad literowy
..spoglada ma ciebie”

7 Sobieski M, Grata-Borkowska U, Bujnowska-Fedak MM. Implementing an Early Detection Program for Autism
Spectrum Disorders in the Polish Primary Healthcare Setting-Possible Obstacles and Experiences from Online
ASD Screening. Brain Sci. 2024 Apr 16;14(4):388.
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Ocena metodologiczna pracy
Dobér literatury, umiejetno$¢ wykorzystania zrédel

W pracy wykorzystano 65 pozycji pismiennictwa, a w kazdym z czterech, przedstawionych
artykutéw naukowych przytoczono liczne referencje (od 62 do 157). Wigkszo$¢ stanowig arty-
kuly oryginalne z miedzynarodowych czasopism medycznych.

Moim zdaniem doboér literatury jest prawidtowy, analizowane i cytowane publikacje odnosza
sie do tematyki i poziomu opieki, na ktorym prowadzono badanie. W zdecydowanej wigkszosci
sa takze aktualne. Doktorant wykazat, iz potrafi umiejgtnie wykorzystywac zrodta naukowe 1
prawidlowo powotywac si¢ na nie.

Poprawno$¢ formulowania problemoéw i hipotez (zalozen badawczych)

Autor rozprawy doktorskiej okreslit pig¢ celow gltownych i dwa cele dodatkowe przeprowa-
dzonych badan. Celami gtéwnymi byty:

1. Analiza dostepnosci narzedzi do przesiewowej diagnostyki zaburzen ze spektrum auty-
zmu z uwzglednieniem ich wlasciwosci psychomotorycznych i diagnostycznych.

2. Ocena wartosci psychomotorycznej (rzetelnosé, trafnos¢ predykeyjna, trafnos¢ konwe-
rgentna, stabilno$¢ wyniku) polskiej wersji kwestionariusza CSBS-DP ITC.

3. Ocena warto$ci diagnostycznych (czulo$¢, swoistos¢, wartos¢ predykcyjna dodatnia i
ujemna, skuteczno$¢) polskiej wersji kwestionariusza CSBS-DP ITC.

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

Analiza potencjalnych trudnosci we wdrazaniu metod przesiewowych w kierunku ASD

w codziennej praktyce lekarskiej w Polsce.

(9]

Cele dodatkowe to:

1. Okreélenie punktow odcigcia dla poszezegolnych badanych grup wiekowych dla pol-
skiej wersji kwestionariusza CSBS-DP ITC.

2. Ocena potencjalnych réznic migdzyptciowych w zakresie osigganych wynikow w pol-
skiej wersji kwestionariusza CSBS-DP ITC.

Moim zdaniem zatozenia badawcze sformutowano poprawnie. Pod rozwage doktoranta, w od-
niesieniu do formutowania celow i hipotez badan prowadzonych w przysztosci, poddam pro-
pozycje bardziej precyzyjnego definiowania populacji, juz na etapie celow glownych. Wlasnie
w celach gtéwnych zabraklo mi informacji, ze badanie dotyczy dzieci od 6 do 24 miesiaca
zycia. Niniejsze zagadnienie jest istotne swlaszcza w badaniach realizowanych w POZ, gdzie
zapewniane sg $wiadczenia w kazdym wieku pacjenta.

Trafno$é doboru metod i narzedzi badawczych, umiej¢tnos¢ ich zastosowania

Przeprowadzone badanie mialo tzw. charakter podhuzny (longitudinalny), obserwacyjny, nie-
eksperymentalny i byto prowadzone w duzej mierze droga elektroniczna. Opis poziomu opieki,
na ktorym byto prowadzone (POZ) oraz okres badania przedstawiono precyzyjnie. W sposob
whasgciwy podkreslono. ze badanie w najwigkszej czesei dotyczylo walidacji zaadoptowanego
kwestionariusza. Jasno okreslono kryteria diagnostyczne zaburzen autystycznych, analizowane
zmienne, zrodla danych i metody statystyczne. Podano takze liczbe 0s6b objetych badaniem.
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Prawidlowo$¢ ukladu pracy i struktury podzialu tresci

Praca zostata podzielona na 14 czgsci. Sg to: wykaz publikacji stanowigcych podstawe poste-
powania; wykaz skrotow; dwa streszczenia (W jezyku polskim i angielskim); wstep; zalozenia
i cel rozprawy; material i metody pracy; wyniki; whnioski; kopie czterech artykutow cyklu pu-
blikacji stanowiacych rozprawe; bibliografia; zataczniki (w tym zgoda Komisji Bioetycznej;
formularze i kwestionariusze, pliki dodatkowe do publikacji, o$wiadczenia wspolautorow);
nota biograficzna oraz wykaz dotychczasowych osiggnie¢ autora.

Praca liczy 161 stron tekstu, z ktorych 78 to strony kopii peinych tekstow opublikowanych
artykutow.

Uktad pracy i struktura podziatu tresci jest kompletna i wlasciwa.

Uwagi i propozycje

Nie znajduje istotnych, merytorycznych lub formalnych niedociggni¢¢ w przeprowadzonym
badaniu.

Jedyne watpliwosci i pytania jakie chciatbym zada¢ Doktorantowi, dotycza 0sob wigczonych
do badania. W drugiej publikacji wchodzacej w sktad podstawy postgpowania o nadanie stopnia
doktora (oceniajgcej trafnos¢ i rzetelnosc polskiej wersji kwestionariusza), W abstrakcie okre-
$lono, ze badanie przeprowadzono wéréd 1471 rodzicow. Z kolei w gtéownym tekscie artykutu
znajduje sie informacja o 1461 dzieciach wiaczonych do badania - 625 dziewczynek 1 836
chlopcow. Takg samg liczbe opiekunow podano na stronie 22 dysertacji. Chcialtby uprzejmie
poprosi¢ o krotkie wyjasnienie tej roznicy.

Whiosek koncowy (konkluzja)

Podsumowujac, uwazam ze przedstawiona do oceny rozprawa doktorska, stanowigca zbior
opublikowanych i powigzanych tematycznie artykuléw naukowych spelnia warunki okre-
§lone w art. 187 ust. 1-4 Ustawy z dnia 20 lipca 1018r. Prawo o szkolnictwie wyzszym i
nauce (Dz. U. 2018 poz. 1668).

Kandydat wykazat si¢ odpowiednia wiedza i dobrymi umiejetnosciami prowadzenia pracy na-
ukowej. Moze by¢ dopuszczony do dalszych etapow postepowania W przewodzie doktorskim.

Na uwage zastuguje starannos$¢ w opracowaniu zagadnienia, whnikliwe jego ujecie, poprawnos¢
w doborze metodologii i w przeprowadzeniu badania, niejednokrotne zastosowanie skompli-
kowanych metod statystycznych, bibliograficznie szerokie ujgcie zagadnienia.

Z powyzszych powodow wnoszg dodatkowo o wyréznienie rozprawy doktorskiej Pana lek.
med. Mateusza Sobieskiego. Fakt opublikowania badan w uznanych czasopismach mig¢dzyna-
rodowych, przytoczony w recenzji sumaryczny wskaznik IF oraz punktacja MNiSW stanowig
kolejne argument dla niniejszego postulatu.
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