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RECENZJA ROZPRAWY DOKTORSKIE)
lek. Justyny Kaczyriskiej

pt.: ,Nietypowe tiki w zespole Gillesa de la Tourette?”

Rozprawa doktorska lek. Justyny Kaczynskiej zostata przygotowana zgodnie z nowymi
wytycznymi wynikajacymi ze znowelizowanej Ustawy o stopniach naukowych i tytule naukowym oraz
o stopniach i tytule w zakresie sztuki z dnia 3 lipca 2018r. (Dz. U. 2018, poz. 1669). Przedstawiona do
recenzji rozprawa doktorska pt.: ,Nietypowe tiki w zespole Gillesa de la Tourette’a” stanowi spojny
tematycznie cykl ztozony z 2 artykutéw oryginalnych, opublikowanych w czasopismach zagranicznych
posiadajacych wspétczynnik oddziatywania (IF), w tym: pierwszy artykut pt.: , Tonic Tics in Gilles de la
Tourette Syndrome” autorstwa: Justyna Kaczynska, Piotr Janik, opublikowany w Neuropediatrics,
2021;52(5):370-376. doi: 10.1055/5-0040-1722689 {iF = 1,696 pkt., MEIN = 70 pkt.) oraz drugi artykut
pt.. ,Blocking Tics in Gilles de la Tourette Syndrome” autorstwa: Justyna Kaczynska, Piotr lanik,

opublikowany w Frontiers of Neurology 2021;12:686785. doi: 10.3389/fneur.2021.686785 (IF = 4,086
pkt., MEIN = 100 pkt.).

Przedstawiona do recenzji rozprawa zostata przygotowana w Katedrze i Klinice Neurologii
Warszawskiego Uniwersytetu Medycznego, pod opieka naukows promotora, Pana prof. dr hab. med.
Piotra Janika. Tytut rozprawy doktorskiej odpowiada ciéle tematyce analizowanych publikacji. W obu
publikacjach sktadajacych sie na rozprawe, Doktorantka jest pierwszym autorem, co wraz z
oswiadczeniami ztozonymi przez wspéfautora obu prac, a jednoczeénie promotora pracy doktorskiej
Pana Prof. Piotra Janika, pozwala mie¢ przekonanie o znaczacej roli lek. Justyny Kaczyniskiej zaréwno w
opracowaniu koncepcji przeprowadzonych badan, czynnym uczestnictwie w analizie i interpretacji
wynikéw oraz przygotowaniu manuskryptéw obu prac. Jedyna moja watpliwoéé budzi fakt braku
informacji, w jakim zakresie Doktorantka miata mozliwos¢ aktywnego uczestnictwa w wykonywaniu
czgsci klinicznej badan, tj. samodzielnym badaniu fizykalnym chorych, identyfikacji zaburzen

ruchowych, zwlaszcza wystepowania i nasilenia atypowych tikéw bedacych tematem rozprawy.



Zespdt Tourette’a to zaburzenie neurobehawioralne ujawniajace sie przed ukofczeniem 18 r.
Zycia, a objawiajgce sig réinorodnymi tikami ruchowymi i glosowymi, ktérym czesto towarzyszg
bardziej inwalidyzujace chorych zaburzenia zachowania (zaburzenia obsesyjno-kompulsyjne, zesp6t
deficytu uwagi, czy zaburzenia kontroli impulséw). W chwili obecne] rozpoznanie zespotu Tourette’a
jest oparte przede wszystkim na wlasciwej ocenie klinicznej, stad znajomoé¢ fenomenologii jest w tym
przypadku kluczowa. Ponadto bogata prezentacja kliniczna zespotu Tourette’a, zmiennoéé objawow w
czasie, w tym réznorodnos¢ tikéw ruchowych, czyni diagnostyke réznicowa tej jednostki chorobowej
wyzwaniem dla klinicysty, nawet specjalisty w zakresie zaburzeri ruchowych. Jednoczesnie
odpowiednia diagnostyka réznicowa jest bardzo waina, poniewa:z determinuje wyhor wiasciwego
postepowania terapeutycznego. Z tego powodu podjety przez Doktorantke temat dotyczacy czestosci
wystgpowania i charakterystyki klinicznej nietypowych tikéw wystepujacych w zespole Tourette’a w
korelacji z tikami klasycznymi i innymi czynnikami klinicznymi, jest intersujacy i dostarcza nowych
informacji na temat tej jednostki chorobowej. Wiedzac, ie zespét Tourette’a wystepuje istotnie rzadziej
u dorastych niz w populacji dziecigcej (0,05% vs. 0,5%}) ~ mimo ze, jak pisze Doktorantka, grupy badane
w obu publikacjach stanowigcych dysertacje doktorska, skladaly sie czesciowo 2 tych samych chorych -
za dodatkowg, istotng wartosc dysertacji, uwazam zebranie i analize doktadnie scharakteryzowanej
pod wzgledem klinicznym stosunkowo duzej liczby chorych, zwtaszcza oséb dorostych (88 dorostych na
241 os6b w pierwszej publikacji i 55 dorostych na 195 o0séb w drugiej publikacji). Kolejnym istotnym
powodem, dia ktérego dysertacja ma istotng wartos$¢ kliniczng jest fakt, potwierdzenia przez
Doktorantke przynaleznosci nietypowych tikéw tonicznych i blokujacych do spektrum tikéw co pozwala
podejmowac wiasciwe decyzje terapeutyczne i stosowaé takie samo postepowanie jak w przypadku
tikdw klasycznych. Ponadto na trafno$é doboru tematu wskazuje réwniez niewielka liczba prac
naukowych dotyczacych fenomenologii nietypowych objawdw zespofu Tourette’a, gdzie publikacje
bedace przedmiotem rozprawy doktorskiej s jednymi z pierwszych, w ktorych analizowano
charakterystyke kliniczng tikéw tonicznych i tikdw blokujacych. Tak wiec rozprawa doktorska lek.
Justyny Kaczyriskiej wpisuje sig w nurt badari nad zespotem Tourette’a, niosac jednoczeénie aspekt

nowosci i innowacyjnosci, tak wazny w pracach mtodych naukowcéw.

Rozprawa doktorska liczy w sumie 48 stron i obejmuje: spis skrétéw, spis tresci, wstep, cel pracy,
materiat i metody, podsumowanie wynikéw, wnioski, piémiennictwo, wykaz publikacji stanowigcych
rozprawe doktorska z kopiami, streszczenie w jezyku polskim i angielskim, oraz oswiadczenia

wspétautora cyklu publikacji o wspdtudziale procentowym i wkiadzie wlasnym w obu artykutach.

We wstepnie Doktorantka podaje definicje zespotu Tourette’a, przedstawia charakterystyke
kliniczng klasycznych tikow ruchowych i glosowych, a nastepnie przystepnie opisuje tiki nietypowe:

kognitywne i dystoniczne oraz bedace przedmiotem rozprawy tiki toniczne i blokujgce. Przedstawiony



tu szczegétowy opis fenomenologii zespotu Tourette’a pozwala odnies¢ wrazenie, ze Doktorantka
posiada szeroka wiedze teoretyczng i praktyczne doswiadczenie kliniczne w zakresie diagnostyki

réznicowej tej jednostki chorobowej.

Pierwszy z 2 artykutow stanowigcych rozprawe doktorska to oryginalny artykut pt. , Tonic Tics
in Gilles de la Tourette Syndrome”, gdzie Doktorantka analizuje wystepowanie tikéw tonicznych u
dorostych i dzieci z zespotem Tourette’a, referowanych lub zgtaszajacych sie samodzielnie do oérodka
klinicznego posiadajacego duie doswiadczenie w diagnostyce i leczeniu chorych z tg jednostka
chorobowq. Dane zostaly zebrane na podstawie ustrukturyzowanego wywiadu, gdzie kaidemu
choremu zadawano te same pytania. Chorzy byli badani przedmiotowo przez do$wiadczonego
klinicyste, ponadto oceny nasilenia tikow dokonano przy uiyciu Globalnej Skali Nasilenia Tikéw z Yale
{(YGTSS, Yale Global Tic Severity Scale). Oceniano takie najwigksze nasilenie tikéw, jakiego kiedykolwiek
doswiadczyt pacjent i klasyfikowano je jako tagodne, umiarkowane lub ciezkie, Doktorantka wykazata,
ze w przebiegu catej choroby, tiki toniczne, wystepowaty u znamiennej wigkszosci badanych chorych
{72%), cz¢iciej w chwili badania byly obecne u dorostych z zespotem Tourette’a, niz u dzieci (85,2% vs.
63,9%), co mogto wynikac z dtuiszego czasu trwania choroby i wigkszego zwracania uwagi na objawy
w tej podgrupie. Tiki toniczne mialy réing lokalizacje obejmujac najczesciej brzuch, szyje oraz koriczyny
gorne. Tiki toniczne najcze$ciej ujawniaty sie powyiej 10 roku Zycia, po okoto 4 latach trwania choroby,
co pozwala sgdzi¢, Ze s3 one raczej wezesnym, ale nie poczatkowym, ohjawem zespotu Tourette’a. Co
nafistotniejsze w mojej ocenie, w pracy wykazano takie, ze tiki toniczne maja wiele cech
charakterystycznych do tikéw klasycznych np. uczucie ulgi po wystapieniu tiku, czy zmiennosé ich
nasilenia w trakcie trwania choroby, potwierdzajac, e te atypowe tiki mozna zaliczy¢ do grupy tikéw,
a zatem podobnie leczy¢. Poza oceng objawdw ruchowych, Doktorantka analizowata w tej pracy, takze
wystepowanie i korelacje kliniczne objawdw zaburzen behawioralnych z tikami tonicznymi, wykazujac,
ze u chorych z zespotem Tourette’a doswiadczajacych jednoczesnie tikéw tonicznych, zaburzenia

psychiczne wystepowaly istotnie czesciej.

Drugi z artykutow stanowigcych rozprawe doktorska to réwniez artykut oryginalny pt. , Blocking
Tics in Gilles de la Tourette Syndrome”, dotyczacy nietypowych tikéw blokujacych, bedacych
negatywnym zjawiskiem ruchowym, gdzie przejSciowo dochodzi do catkowitego zahamowania
wykanywanej czynnosci. Podobnie jak w pierwszej pracy dane zostaly zebrane w jednym osrodku, na
podstawie wywiadu i badania z uzyciem skali YGTSS. W badane] populacji tiki blokujace wystepowaty
po raz pierwszy w wieku powyzej 10 lat, w przebiegu catej choroby u 37,4% chorych, réwniez tu czeéciej
byly raportowane przez dorostych niz dzieci (52,7% vs. 31,4%). Wiekszo$¢ chorych {71,2%) zgtosita
wystepowanie jednego rodzaju tiku blokujgcego, przy czym najczestszym byto zatrzymanie chodu

(80,8%). Wigkszos¢ chorych nie zgtaszata wystepowania tikéw blokujgcych spontanicznie, co waine, ich



obecnos¢ chorzy potwierdzali dopiero po podaniu opisu i jednoznacznym pytaniu ze strony badajacego
lekarza, sugerujac, Ze ten rodzaj tikow to czeéciej niekontrolowane ruchy mimowolne. Na tej podstawie
Doktorantka wskazata na konieczno$¢ stworzenia kwestionariusza nastawionego na ocene tych
atypowych tikéw. Zgodnie z zalozeniami Doktorantka wykazata réwniez, ze tiki blokujace posiadajg
jednak pewne cechy tikéw klasycznych, zblizone s3 do tikdow zlozonych angaiujac kilka grup
migsniowych, majg zmienne nasilenie w trakcie trwania choroby, moga tez catkowicie ustgpic. W tej
publikacji, waznym z punktu widzenia klinicysty jest zwrdcenie uwagi przez Doktorantke na koniecznoéé
réZnicowania glosowych tikdw blokujgcych z czgstym w przebiegu zespotu Tourette’a jgkaniem. Oba
objawy moga by¢ fatwo pomylone, a stosowana w jgkaniu terapia logopedyczna nie bedzie efektywna

w tikach blokujgcych,

Kolejng cze$¢ rozprawy stanowi, co nalezy podkreslié, bardzo dobrze opracowane przez
Doktorantke podsumowanie, gdzie przedstawita uzyskane w obu publikacjach wyniki wraz z ich
krytycznym omowieniem. Na koniec Doktorantka wymienia w punktach wnioski, ktére odzwierciedlajg

zadane na poczatku pracy pytania/cele badawcze, a mianowicie:

1. Tikitoniczne i tiki blokujace wystepuja czesto u chorych z zespotem Tourette’a. Tiki toniczne
stwierdza sig dwukrotnie czeiciej; czgstos¢ wystepowania obu rodzajéw tikéw jest tym
wieksza, im diuiszy jest czas trwania choroby.

2. Oba rodzaje analizowanych tikow pojawiajg sig najczesciej w okresie, ktéry przypada na
koniec wieku dzieciecego i poczatek wieku mtodzienczego.

3. Fenomenologia obu analizowanych rodzajéw tikéw jest réznorodna. Tiki toniczne sa
skutkiem mimowolnych skurczéw grup miesniowych w réinych czeiciach ciata. Tiki
blokujgce prowadza do przerwania réznych aktywnosci ruchowych.

4. Wystgpowanie tikéw tonicznych i blokujacych zwigzane jest z wiekszym nasileniem tikéw,
natomiast towarzyszace choroby psychiatryczne nie wplywaja istotnie na ich
wystepowanie.

5. Tiki toniczne i tiki blokujace naleig do spektrum tikéw.



PODSUMOWANIE

Lekarz Justyna Kaczyriska przedstawita do recenzji prace o charakterze naukowym,
zrealizowang w oparciu o rzetelny i bogaty warsztat badawczy. Zakres przeprowadzonych badan i analiz
byt obszerny, podobnie jak ich szczegétowe oméwienie. Uzyskane przez Doktorantke wyniki
potwierdzajg jak waing nadal role w schorzeniach neurologicznych stanowi rzetelne i szczegbtowe
badanie podmiotowe i przedmiotowe wykonane przez klinicyste. $wiadomoséé znaczenia oceny
klinicznej jest szczegdlnie waina w kontekscie mtodych lekarzy i naukowcow, ktérzy czasem nadmiernie
ulegaja magii coraz szerzej dostepnych badari obrazowych i markeréw laboratoryjnych. Nie
umniejszajac oczywiécie znaczenia tych biomarkeréw, pragne po raz kolejny podkreéli¢ istotny wktad
Doktorantki w poszerzenie wiedzy na temat fenomenologii zespoiu Tourette’a. Prace stanowigce
rozprawe przedstawiong do recenzji sg spéjne tematycznie i rzetelnie opracowane. Metodyka i wyniki
zawarte w tych publikacjach zostaly juz ocenione przez niezaleznych recenzentéw tych czasopism i
merytorycznie nie budza zastrzezeri. Doktorantka doktadnie opisata tematyke, cele pracy, materiat i
metody, wyniki i wnioski wynikajgce 2 dwéch omawianych prac. Przeprowadzone przez Doktorantke w
publikacjach oraz w rozprawie doktorskiej oméwienie wynikéw i dyskusja potwierdzaja, 2e Doktorantka
posiada umiejgtnos¢ krytycznej i wywazonej oceny uzyskanych wynikéw oraz formutowania wnioskéw
korficowych, W mojej opinii rozprawa stanowi logiczng catos¢, swiadczy o dobrym przygotowaniu

Doktorantki do prowadzenia badar naukowych oraz ich prezentaciji.

Doktorantka dolgczyta do rozprawy analize catoksztattu dotychczasowego dorobku
publikacyjnego przygotowana przez Biblioteke Warszawskiego Uniwersytetu Medycznego, gdzie na
uwagg zastuguje fakt, Ze moie si¢ ona wykazaé kilkoma pracami z pierwszym autorstwem. Prace 53
poswigcone chorobom neurologicznym przebiegajacym przede wszystkim z hiperkinetycznymi
zaburzeniami ruchowymi - poza 2 pracami stanowigcymi podstawe dysertacji doktorskiej, s to: praca
pogladowa o znaczeniu zastosowania metody glebokiej stymulacji mézgu w leczeniu choroby
Huntingtona oraz praca prezentujgca szczegtowo fenotypy 6 objawowych cztonkéw rodziny z dystonig
miokloniczng zwigzana z mutacja w genie e-sarkoglikanu {SGCE). Na tej podstawie mozna sadzié, 2e
Doktorantka ma jui sciéle okreslone zainteresowania i mam nadzieje, ze bedzie dalej rozwijaé sie

naukowo, poszerzajac swoja wiedze i warsztat.



WNIOSEK

W oparciu o powyisza recenzje, stwierdzam, ze oceniana rozprawa doktorska spetnia warunki
okreslone w art. 187 Ustawy z dnia 20 lipca 2018 r. Prawo o szkolnictwie wyzszym i nauce (Dz. U. 2018
poz. 1668), tj.:

-~ stanowi oryginalne rozwigzanie problemu naukowego,

- wykazuje szeroky wiedze teoretyczng Doktorantki w zakresie fenomenologii zespotu Tourette’a,
szczegolnie nietypowych tikow ruchowych,

— potwierdza umiejgtnos¢ Doktorantki w zakresie prowadzenia pracy naukowej, m.in. doboru
odpowiednich metod badawczych, prezentacji wynikéw i wyciagania wnioskéw z przeprowadzonych

badan oraz znajomosé aktualnego pismiennictwa.

Na tej podstawie wnosze do Rady Dyscypliny Nauk Medycznych Warszawskiego Uniwersytetu
Medycznego o dopuszczenie Lekarz Justyny Kaczyniskiej, autorki rozprawy pt.: , Nietypowe tiki w zespole

Gillesa de la Tourette’a”, do dalszych etapéw przewodu doktorskiego.
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