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OCENA ROZWOJU I SPRAWNOSCI FIZYCZNEJ DZIECI PO
OPERACJI WRODZONEJ PRZEPUKLINY PRZEPONOWEJ

ROZPRAWA NA STOPIEN DOKTORA NAUK MEDYCZNYCH

Streszczenie
Wprowadzenie
Wrodzona przepuklina przeponowa to ztozona wada wrodzona, na ktora sktada sie obecnosé
ubytku w przeponie, przemieszczenie trzewi do klatki piersiowej, hipoplazja ptuc, nadcisnienie
plucne, niejednokrotnie  zaburzenia zwrotu jelit. Wystepuje ona z czestoscia
0,8-5/10 000 zywych urodzen, a rokowanie jest nadal bardzo powazne, gdyz $miertelno$é
wynosi 45-57%. Obraz kliniczny pacjenta zalezy najbardziej od stopnia zaawansowania
hipoplazji ptuc, nasilenia nadci$nienia plucnego oraz wspolistnienia innych wad. Wielu
pacjentow umiera w okresie noworodkowym, czesto nie dozywajac zabiegu operacyjnego.
W pézniejszych latach natomiast, pacjenci z wrodzong przepukling przeponowa borykajg sie
z przewleklymi nastepstwami m.in.: nawracajacymi infekcjami ukladu oddechowego,
refluksem zotadkowo-przetykowym, wadami postawy i znieksztatceniami klatki piersiowe;j,
zaburzeniami rozwoju neurologicznego, nawrotem przepukliny, niedoborem wzrostu i masy
ciala, problemami w funkcjonowaniu przewodu pokarmowego. Wedlug doniesief
z pismiennictwa pacjenci z wrodzona przepukling przeponowa znacznie czesciej wymagajg
konsultacji lekarskich, w poréwnaniu do ogolnej populacji dzieciecej. Natomiast niezwykle
malo wiadomo o sprawnosci fizycznej i motorycznej dzieci z wrodzong przepuklina
przeponowq, a literatura naukowa przedstawia niezwykle mato informacji dotyczacych tego
tematu.
Cel pracy

1. Analiza wybranych danych medycznych dzieci po operacji wrodzonej przepukliny
przeponowej  dotyczacych istoty wady i prowadzonego leczenia w  okresie
prenatalnym/noworodkowym mogacych mie¢ wplyw na ich stan zdrowia i rozwdj fizyczny.

2. Przeprowadzenie oceny wybranych danych antropometrycznych w grupie dzieci po
operacjach wrodzonej przepukliny przeponowej oraz w grupie zdrowych dzieci w wieku

przedszkolnym.



3. Ocena sprawnosci fizycznej 1 motorycznej dzieci w wieku przedszkolnym, ktére byty
operowane w okresie noworodkowym z powodu wrodzonej przepukliny przeponowej oraz ich
zdrowych réwiesnikow.

4. Porbéwnanie otrzymanych wynikoéw oceny sprawnosci fizycznej i motorycznej dzieci po
operacji wrodzonej przepukliny przeponowej z wynikami osiggnigtymi przez ich zdrowych
rowiesnikow.

5. Analiza wynikéw testow sprawnosci fizycznej i motoryczne dzieci po operacji wpp ze
zwréceniem uwagi na grupe dzieci, u ktérych w okresie prenatalnym czy noworodkowym

stwierdzono obecno$¢ czynnikéw uwazanych za rokowniczo niekorzystne.

Material i metoda

W latach 2016-2019 w Instytucie Centrum Zdrowia Matki Polki urodzilo si¢ 83 pacjentow
z wrodzong przepukling przeponowa. Czterdziestu osmiu (57,83%) pacjentow zmarto
w trakcie leczenia. Trzydziestu pieciu (42,17%) pacjentow przezyto i zostalo wypisanych ze
szpitala. Do badania zaproszono dzieci leczone z powodu wpp (Grupa badana - Grupa I; n=31
dzieci) i ich zdrowych rowiesnikéw (Grupa referencyjna - Grupa II; n=44 dzieci).
W pierwszej kolejnosci przeprowadzone badanie polegalo na retrospektywnej analizie
dokumentacji medycznej pacjentow z wrodzong przepukling przeponowa - Grupa I,
z uwzglednieniem czynnikéw mogacych mie¢ wptyw ich na stan ich zdrowia i rozwoj fizyczny
miedzy innymi: wskaznika LHR/o/eLHR, wieku cigzowego, masy urodzeniowej, typu wady i
rodzaju przeprowadzonego zabiegu operacyjnego, terapii ECMO, wad wspdtistniejacych,
obecnosci hipoplazji pluc, czasu rozpoczecia zywienia enteralnego, itp.

Nastepnie wykonano pomiary antropometryczne wszystkich dzieci (Grupa I i II) oceniajgc
wzrost, wage, obwod glowy oraz obwdd klatki piersiowej. Zebrane dane antropometryczne
przeniesiono na siatki centylowe.

W dalszym etapie badania przeprowadzono u wszystkich dzieci test sprawnosci fizycznej - Test
Wroclawski oraz test sprawnosci motorycznej — Test wedtug skali metrycznej Oziereckiego
w modyfikacji Baranskiego.

Przeprowadzono analizg statystyczna otrzymanych wynikéw. Przeprowadzono rowniez analize
otrzymanych wynikow dzieci z grupy badanej z uwzglednieniem wybranych parametrow
zwigzanych z czynnikami uznanymi za niekorzystne rokowniczo dla wrodzonej przepukliny

przeponowe;.

Wyniki



U trgjki dzieci z Grupy I przeprowadzono interwencje prenatalna - procedure Fetendo. Srednia
dlugos¢ trwania cigzy w tej grupie do Me= 38 tygodni, natomiast $rednia masa urodzeniowa
Me= 3000g. Wiekszos¢ stanowity przepukliny przeponowe lewostronne (n= 29; 93,55%), o
typie B i C (n= 26; 83,87%). U dwudziestu o$miu pacjentdw stwierdzono przepukline
przeponowg rzekoma (90,32%). U jedenastu (35,48%) pacjentow konieczne bylo uzycie taty
Gore-tex podczas zabiegu operacyjnego, do uzupelnienia ubytku w przeponie.
U siedmiu (22,58%) pacjentéw stwierdzono srodoperacyjnie obecnosé fragmentu lewego ptata
watroby. W trakcie leczenia wpp piecioro (16,13%) pacjentow wymagalo zastosowania
procedury ECMO. Przecigtnie pacjenci mieli prowadzong wentylacj¢ mechaniczng przez Me =
18 dni, natomiast zywienie enteralne wprowadzano $rednio w Me =14 dobie. W Grupie badanej
potwierdzono hipoplazje ptuc u 16 dzieci (51,61%). U o$miu pacjentéw z Grupy I obecne byly
wady towarzyszace (wady serca ,wady chromosomalne, wady klatki piersiowej), réwniez u
osmiu pacjentow obserwowano powiktania odlegle (op6znienie psychoruchowe, GER, nawrot
przepukliny  przeponowej).Srednia  wieku wszystkich ~ dzieci  bioracych  udzial
w badaniu wynosita M= 4,35 lat. Dzieci wtaczone do Grupy I byly starsze od dzieci z Grupy
IL tj. M= 4,71 (SD= 1,10) lat versus M= 4,09 (SD= 0,94) lat (r6znica istotna statystycznie; p=
0,020). Wigkszos¢ dzieci wlaczonych do badania stanowily dziewczynki - 39 (52,00%),
natomiast jezeli wezmiemy pod uwage przynalezno$é do Grupy osobno, to w Grupie I
wickszos¢ stanowili chtopey — 17 (54,84%), a w Grupie 11 wigkszo$¢ stanowily dziewczynki
25 (56,82%).

Przeprowadzone przeze mnie badanic nie wykazalo istotnej statystycznie roznicy
w wynikach pomiaréw antropometrycznych takich jak: obwéd glowy, masa ciala, oraz wzrost
pomigdzy dzie¢mi z Grupy I i dzie¢mi z Grupy II. Jedynie obwod klatki piersiowej byt istotnie
mniejszy w Grupie I (r6znica istotna statystycznie; p= 0,036). Co ciekawe PO naniesieniu
powyzszych danych na siatki centylowe, narzedzie oceniajace rozwoj somatyczny dzieci z
danej populacji, jedynie w pomiarach obwodu glowy nie wykazano roznicy istotnej
statystycznie (p= 0,498). Obwod klatki piersiowej (p< 0,001), masa ciata (p=0,001) 1 wzrost
(p< 0,001) osiagaly zdecydowanie nizsze kanaly na siatkach centylowych Grupie I
W porownaniu do wynikow z Grupy II oraz populacji dzieciecej w Polsce (roznice istotne
statystycznie).

W przeprowadzonym tescie oceniajagcym sprawno$é fizyczna - Tescie Wroclawskim, dzieci po
operacjach wpp (Grupa I) osiagnely mniejsza liczbe punktow porownaniu do réwiesnikow
zdrowych (Grupa II), tj. w Grupie I $rednia liczba zdobytych punktéw wynosila Me= 194,
natomiast w Grupie II Me—= 204,5 punktow (p= 0,036) (roznica istotna statystycznie). Co



wigeej, wykazalam, iz wigksza liczba dzieci w Grupie I zakwalifikowata si¢ do niskiego
i dostatecznego poziomu sprawnosci fizycznej, natomiast uczestnicy badania w Grupie 1I
czesciej uzyskiwali dobry i wysoki poziom sprawnosci fizycznej, jednakze ta roznica nie byla
istotna statystycznie (p= 0,081). Dzieci z Grupy I zdecydowanie stabiej wypadly w probie sity,
szybkosci i zwinnosci (rdznice istotne statystycznie). W probie mocy uzyskane w obu Grupach
wyniki byly podobne.

W przeprowadzonym przeze mnie Tescie wg Skali Metrycznej Oziereckiego w modyfikacji
Baranskiego wykazatam, iz dzieci z Grupy I osiagnely nizszy wiek rozwoju motorycznego
w poréwnaniu do dzieci z Grupy II oraz znacznie mniejsze przyspieszenie rozwoju
motorycznego. Roznice te nie byly istotne statystycznie (p= 0,566 oraz p= 0,204).

Ponadto w badaniu przeprowadzono analize danych dotyczacych zaleznosci pomigdzy
przeprowadzeniem interwencji prenatalnej Fetendo oraz koniecznoscig zastosowania
procedury ECMO, a wynikami testow sprawnosciowych i motorycznych w Grupie badane;j.
Wykazata ona, iz wyniki Testu Wroctawskiego u pacjentéw, u ktérych —przeprowadzono
interwencje Fetendo, skrajnie si¢ r6znity: od wyniku 74 punkty — bardzo staba sprawnosc
fizyczna dziecka , do 211 punktéw — sprawnos¢ bardzo dobra. Podobnie wypadly réwniez
wyniki testu sprawno$ci motorycznej Oziereckiego, w tej grupie pacjentéw. Jedno z trojga
dzieci, u ktérych w okresie plodowym przeprowadzono zabieg Fetendo osiggnelo w tescie
jeden z najwyzszych wynikow, wskazujacy na jego bardzo dobrg sprawno$¢ motoryczng.
Wyniki testu u pozostalej dwdjki dzieci byty bardzo stabe.

W badanej grupie dzieci po operacji wpp stabsze wyniki w przeprowadzonych testach
oceniajacych sprawno$¢ fizyczna i motoryczng osiagnely dzieci, u ktorych konieczne bylo
zastosowanie ECMO w okresie noworodkowym, w porownaniu do rowie$nikow, ktérzy nie
wymagali zastosowania tej procedury. Podobnie dzieci, u ktorych konieczne byto zastosowanie
faty syntetycznej podczas zabiegu plastyki przepony osiagaly slabsze wyniki,
w stosunku do dzieci, u ktorych ubytek w przeponie zaopatrzony byl bez uzycia taty,
Przeprowadzona analiza poréwnawcza wynikow obu testow osiagnietych przez grupe dzieci
z wpp, u ktorych w trakcie zabiegu operacyjnego stwierdzono przemieszczenie fragmentu
watroby do klatki piersiowej z grupg dzieci bez przemieszczenia watroby, wykazala nieco
lepsze wyniki w pierwszej grupie. Moze to oznaczaé, ze przemieszczenie watroby uznane za
czynnik rokowniczo niekorzystny dla wrodzonej przepukliny przeponowej, ma znaczenie
rokownicze w pierwszych miesigcach zycia pacjentow z wpp. W okresie pdzniejszym,
u zyjacych pacjentéw nie ma juz tak istotnego wplywu na ich rozwdj fizyczny i motoryczny.

Whioski



1. W okresie przedszkolnym dzieci po operacji wrodzonej przepukliny przeponowej wykazuja
nieco stabszy rozwoj fizyczny w poréwnaniu do réwiesnikéw zdrowych, o czym $wiadczag
nizsze wartosci centylowe takich parametréw rozwoju somatycznego jak wzrost, waga oraz
obwad klatki piersiowej.

2. Sprawnos¢ fizyczna dzieci po operacji wpp w okresie przedszkolnym w oparciu o wyniki
Testu Wroclawskiego nalezy oceni¢ jako nieco stabsza w poréwnaniu do rowiesnikéw
zdrowych. Aczkolwiek réznica osiggnietych wynikow przez obie grupy nie jest istotna
statystycznie.

3. W okresie przedszkolnym dzieci po operacji wrodzonej przepukliny przeponowej wykazuja
nieco gorszg sprawnos¢ motoryczng w poréwnaniu do réwiesnikow zdrowych — wskazuja na
to wyniki Testu wg Skali Metrycznej Oziereckiego w modyfikacji Baranskiego (r6znice jednak
nie sg istotne statystycznie).

4. Wydaje sie, ze niekorzystne czynniki rokownicze stwierdzane u plodu z wpp takie jak: niskie
LHR/o/eLHR i zwiazane z tym przeprowadzenie terapii plodu, czy obecnosé watroby w klatce
piersiowej wigksze znaczenie maja w okresie noworodkowym. W wieku przedszkolnym
rozwoj fizyczny i motoryczny tych dzieci jest zréznicowany, a u czgSci z nich nie odbiega od
rozwoju zdrowych rowiesnikow.

5. Dzieci z wrodzong przepukling przeponowa, ktére w okresie noworodkowym wymagaty
terapii ECMO, oraz u ktérych zastosowano materiat syntetyczny celem zamknigcia rozleglego
ubytku w przeponie, w wieku przedszkolnym wykazuja gorsza sprawnos¢ fizyczng oraz
sprawnos¢ motoryczng, na co wskazuja wyniki przeprowadzonego Testu Wroctawskiego
1 Testu wg Skali Metrycznej Oziereckiego w modyfikacji Baranskiego.

6. Uzyskane informacje mogg stanowi¢ warto$ciowe zrédlo danych dotyczacych rozwoju
fizycznego i motorycznego dzieci po operacji wpp, zaréwno dla lekarzy leczacych tych

pacjentow, jak i dla rodzicow spodziewajacych /opiekujacych sie dzieckiem z wpp.

5.1. Summary
Introduction
Congenital diaphragmatic hernia (CDH) is a complex, congenital malformation, that involves
the presence of pathological diaphragmatic defect, transposition of the viscera to the thoracic
cavity, pulmonary hypoplasia, pulmonary hypertension and intestinal malrotation. This
malformation is observed in 0,8-5/10 000 live births, and the prognosis is still very serious, as
the mortality rate is 45-75%. The clinical condition of the patient depends on the severity of

lung hypoplasia, pulmonary hypertension and the presence of other congenital malformations.



Many of the patients die in neonatal period, often before surgery. In long-term follow up these
patients struggle with numerous chronic consequences such as: recurring respiratory system
infections, GER, postural defects and chest deformities, neurological development disorders,
hernia recurrence, height and weight deficiency and gastrointestinal motility disorders.
According to literature, patients after CDH repair, require medical consultation much more
often than the general paediatric population. However, very little is known about physical and
motor skills in children with CDH, and the scientific literature presents not much information
on this topic.

Aim of work

1. Analysis of selected medical data of children after CHD surgery regarding the specificity of
the defect and the treatment carried out in the prenatal/neonatal period, which may affect their
health and physical development.

2. Evaluation of selected anthropological data in a group of preschool children after CDH
operation and in a group of healthy peers.

3. Assessment of physical and motor skills in a group of preschool children, who were operated
due to CDH in neonatal period.

4. Comparison of the results of these tests with the assessment of physical and motor skills of
children with no medical history.

5. Analysis of the results of the physical fitness test and motor skills test in children after CDH
surgery, paying attention to the group of children in whom the presence of factors considered
to have unfavorable prognosis was detected in the prenatal or neonatal period.

Material and methods

Between 2016 and 2019, in the Polish Mother’s Health Memorial Institute 83 patients with
CDH were born. Fourty-eight (57,83%) patients died during treatment. Thirty-five (42,17%)
patients lived and was discharged from the hospital. The study involved children treated for
CDH (Study Group — Group 1; n=31 children) and their healthy peers (Reference Group —
Group II; n=44 children).

At first, retrospective analysis of medical records of children with CDH was made (Group I).
Special attention was paid of those factors, that could affect their health physical development.
These factors were, for instance: LHR/o/e LHR index, gestational age, birth weight, type of
defect and type of surgery that was performed, ECMO therapy, coexisting defects, presence of

pulmonary hypoplasia, time of reaching the full enteral nutrition, etc.



Secondly, the anthropometric measurements of all children included into the study was made
(Group I and Group II). Height, weight, head circumference and chest circumference were
assessed. Collected anthropometric data was transformed to percentile charts.

In the next step of the study, the physical fitness test — Test Wroctawski, and motor skill test —
The Ozierecki metric scale, modified by Barafiski was performed on all participants.

A statistical analysis of the obtained results was performed. An analysis of the results obtained
among children from Group I was also carried out, taking into a consideration the unfavourable

prognostic factors for CDH.

Results

Three children from Group I underwent prenatal intervention — Fetendo procedure. An average
length of pregnancy in this group was Me= 38 weeks and the average birth weight was
Me=3000g. The majority were left-sided diaphragmatic hernia (n=29; 93,55%), type B and C
(n= 26; 83,87%). The majority was pdeudo-diaphragmatic hernias (n= 28; 90,32%). Eleven
patients (35,48%) had Gore-tex patch placed during surgery to correct the defect in the
diaphragm. A fragment of left lobe of the liver in thoracic cavity was found intraoperatively in
seven patients (22,58%). The use of ECMO procedure was required in 5 cases (16,13%). On
average the mechanical ventilation wad used for Me= 18 days. The full enteral nutrition was
initiated on average since Me= 14 days. In Group I, pulmonary hypoplasia was confirmed in
16 children (51,61%). Eight patients from the Study Group had associated congenital
malformations (heart defects, chromosomal defects, chest defects), and eight of them had long-
time complications (psychomotor retardation, GER, recurrence of CDH).

The average age of all children participating in the study was M= 4,35 years. The children
included into Group I were older than the children in Group II, i.e. M= 4,71 (SD=1,10) years
versus M= 4,09 (SD= 0,94) years (statistically significant difference; p= 0,020). The majority
of children included in the study was girls — 39 (52,00%), but if we take into account the group
membership separately, in Group I the majority were boys — 17 (54,84%) and in Group II the
majority were girls (56,82%).

The study did not show any statistically significant difference in the results of anthropometric
measurements such as head circumference, body weight and height between children from
Group I and Group II. Only the chest circumference was significantly smaller in Group I
(statistically significant difference; p= 0.036). Interestingly, after marking the above data on

percentile charts, a tool assessing the somatic development of children from a specific



population, no statistically significant difference was found only in head circumference
measurements (p= 0,498). Chest circumference (p< 0,001), body weight (p=0,001) and height
(p< 0,001) in the Group I reached significantly lower channels in percentile charts if compared
to Group II results and the Polish pediatric population (statistically significant differences).

In Test Wroctawski (the test assessing the physical fitness) children after CDH operations
(Group I) achieved a lower number of points compared to their healthy peers (Group II), i.e. in
Group I the average number of points scored was Me= 194, while in Group II Me=204,5 points
(p= 0,036) (statistically significant difference). Moreover, 1 revealed, that a larger number of
children in Group I qualified for low and sufficient levels of physical fitness, while study
participants in Group II more often achieved good and high levels of physical fitness, but the
difference was not statistically significant (p= 0,081). Children from Group I performed
significantly worse in strength, speed and agility tests (statistically significant difference). In
the power test, the results achieved by both groups were similar.

In the Ozierecki Metric Scale Test I proved, that children from Group I reached a lower age of
motor development compared to children from Group II and that the acceleration of motor
development was much smaller. These differences were not statistically significant (p= 0,566
and p= 0,204).

In addition, the study analysed data regarding the relationship between the Fetendo prenatal
intervention and the need to use ECMO procedure, and the results of fitness and motor tests in
Study Group. It showed that the results of Test Wroctawski in patients who underwent Fetendo
intervention were extremely different: from 74 points — very poor physical fitness of a child, to
211 points — very good physical fitness. The results of the Ozierecki Motor Test were also
similar in this group of patients. One of the three children who underwent Fetendo treatment
achieved very good motor skills. The test results of the remaining two children were very poor.
In the Studied Group of children after CDH repair, poorer results in tests assessing physical and
motor skills were achieved by children who requires ECMO in the neonatal period compared
to their peers who did not receive this procedure in their treatment, and children who required
the use of synthetic patch during operation of CDH compared to children whose diaphragmatic
defect was closed without the need to use a patch.

The comparative analysis of the results of both tests achieved by the group of children with the
displacement of a fragment of the liver to the chest was found during surgery with the group
without this displacement showed slightly better results in the first group. This may mean that

liver displacement, considered as an unfavourable prognostic factor for CDH, has prognostic



significance in the first months of life of patients with CDH. Later, in living patients, there is
no such significant impact on their physical and motor development.

Conclusions

1. In the preschool period, children after CDH surgery show slightly slower physical
development compared to healthy peers, as evidenced by lower percentile values of somatic
development parameters such as height, weight and chest circumference.

2. The physical fitness of children after CDH surgery in preschool period, based on the results
of the Wroctaw Test, should be assessed as slightly weaker compared to their healthy peers.
However, the difference in the results achieved by both groups is not statistically significant.
3. In the preschool period, children after surgery for congenital diaphragmatic hernia show
slightly worse motor skills compared to their healthy peers - this is indicated by the results of
the Ozierecki Metric Scale Test, modified by Baranski (however, the differences are not
statistically significant).

4. It seems that unfavorable prognostic factors found in fetuses with CDH, such as low
LHR/o/eLHR and the associated fetal therapy or the presence of the liver in the chest, are more
important in the neonatal period. At preschool age, the physical and motor development of these
children is varied, and some of them do not differ from the development of healthy peers.

5. Children with congenital diaphragmatic hernia who required ECMO therapy in the neonatal
period and in whom synthetic material was used to close an extensive defect in the diaphragm,
at preschool age show worse physical fitness and motor skills, as indicated by the results of the
Wroctaw Test and the Test according to the Ozierecki Metric Scale in Baranski's modification.
6. The information obtained may be a valuable source of data regarding the physical and motor
development of children after CDH surgery, both for doctors treating these patients and for
parents expecting/taking care of a child with CDH.
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