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Recenzja Rozprawy Doktorskiej
Nietypowe tiki w zespole Gillesa de la Tourette’a
przygotowanej przez lek. Justyng Kaczynska

Przedstawiona do oceny dysertacja doktorska zostata wykonana pod kierunkiem promotora
prof. dr hab. n. med. Piotra Janika w Katedrze i Klinice Neurologii Warszawskiego Uniwersytetu

Medycznego.

Zesp6ét Gillesa de la Tourette’a (GTS) jest zaburzeniem neurorozwojowym o bogatej
fenomenologii. Manifestuje si¢ réznorodnymi tikami ruchowymi lub wokalnymi z towarzyszacymi
zaburzeniami psychiatrycznymi, wéréd ktérych najczgstsze sg zaburzenia obsesyjno-kompulsyjne oraz
zesp6t nadpobudliwosci psychoruchowej z deficytem uwagi. Zdefiniowane kryteria diagnostyczne
pozwalaja na wzglednie tatwe rozpoznanie klasycznych tikow klonicznych. Natomiast wpisujace si¢ w
spektrum zespotu Tourette'a tiki kognitywne, dystoniczne, a takze bedace przedmiotem niniejszej
rozprawy tiki toniczne (TTs, ang. fonic tics) i blokujace (BTs, ang. blocking tics) okreslane sg jako
nietypowe, gdyz nie w pelni spefniaja powyzsze kryteria. Rozpoznanie tikéw nietypowych, podobnie
jak w przypadku postaci typowych, oparte jest na ocenie klinicznej i moze byé wyzwaniem nawet dla
specjalistow w zakresie zaburzef ruchowych. Mimo, ze TTs i BTs s3 znanymi elementami obrazu
klinicznego GTS, to niewiele jest doniesief na ich temat w pi$miennictwie. Scharakteryzowanie tych

dwéch rodzajéw nietypowych tikéw istotnie wzbogaca wiedz¢ na temat zespotu Tourette’a.

Przedtozona do oceny dysertacja lek. Justyny Kaczynskiej pt. ,,Nietypowe tiki w zespole Gillesa

de la Tourette’a” stanowi cykl 2 powiagzanych tematycznie prac oryginalnych:

1. Kaczynska J, Janik P. Tonic Tics in Gilles de la Tourette Syndrome. Neuropediatrics. 2021; 52: 370-
376. doi: 10.1055/s-0040-1722689. (IF=1,696 pkt, MEiN = 70 pkt)

2. Kaczyniska J, Janik P. Blocking Tics in Gilles de la Tourette Syndrome. Front Neurol. 2021; May
31;12: 686785. doi: 10.3389/fneur.2021.686785. (IF=4,086 pkt, MEIN = 100 pkt)

W przypadku kazdej publikacji Doktorantka jest pierwszym autorem. Jej wkiad w powstanie pracy
wynosi 50%.



Recenzowana rozprawa doktorska ma ukiad typowy dla dysertacji przygotowanych w oparciu
o dorobek publikacyjny, liczy 48 stron i obejmuje: wstep, cele pracy, materiat i metody, podsumowanie
wynikéw, wnioski, streszczenia: w jezyku polskim i angielskim oraz spis skrétéw i spis tresci. Do pracy
zalaczono kopie publikacji bedacych podstawa rozprawy, oswiadczenia wspétautora o wspétudziale
procentowym i wkladzie wlasnym, a takze analizg bibliometryczng cyklu publikacji oraz catoksztattu

dorobku publikacyjnego Doktorantki.

We wstepie lek. Justyna Kaczyfiska zawarta definicj¢ i kryteria diagnostyczne GTS oraz
scharakteryzowala klasyczne (proste i ztozone) tiki ruchowe i glosowe oraz tiki wyzwalane bodZcem.
Nastepnie przedstawila wyczerpujacy opis tikéw nietypowych: kognitywnych, dystonicznych oraz -
bedacych przedmiotem rozprawy - tikéw tonicznych i blokujacych. Doktorantka scharakteryzowata
takze naturalny przebieg tych zaburzen, wspélistniejace zaburzenia psychiatryczne oraz diagnostyke
réznicowa. W nastepnej kolejnosci Kandydatka omowita dotychczasowy stan wiedzy na temat tikéw
tonicznych i blokujagcych oraz przedstawila argumentacj¢ wskazujaca na nowatorski aspekt

przeprowadzonych przez siebie badan.

Jako cele swoich badan lek. Justyna Kaczyriska wskazata scharakteryzowanie tych dwoch
rodzajéw nietypowych tikéw wystepujacych w GTS oraz znalezienie zalezno$ci migdzy nimi a innymi

czynnikami klinicznymi i czynnikami demograficznymi.

Pierwsza praca cyklu to artykul oryginalny zatytulowany ,,Tonic Tics in Gilles de la Tourette
Syndrome”. Analiza w niej przeprowadzona dotyczyla tikéw tonicznych. Do badania wigczono 241
pacjentow (153 dzieci i 88 doroslych), z ktérymi przeprowadzono cz¢sciowo ustrukturyzowany wywiad
obejmujacy te same pytania, w szczegblnosci o wystgpowanie aktualnie lub w przesztoéci roznych
rodzajéw tikéw oraz wspélistniejacych zaburzeh psychiatrycznych. Nasilenie tikéw badano przy
pomocy Globalnej Skali Nasilenia Tikow z Yale (YGTSS, ang. Yale Global Tic Severity Scale). Ponadto
oceniano najwigksze nasilenie tikow, jakiego kiedykolwiek doswiadczyt pacjent i klasyfikowano je jako
lagodne, umiarkowane lub cigzkie. Analiza wykazala, ze: tiki toniczne sg czgstym i wczesnym, ale
niepoczatkowym objawem GTS. TTs ujawnialy si¢ cz¢sciej u dorostych (85,2%) niz u dzieci i
mlodziezy (63,9%), co prawdopodobnie wynikalo z dtuzszego czasu trwania choroby lub/i wigkszej
$wiadomosci obecnosci objawéw tikow. TTs mialy zmienng lokalizacj¢: najczg¢sciej wystgpowaly w
obrebie brzucha (58,7%), szyi (52,7%) i koniczyn gémych (50,3%). Wart podkreslenia jest fakt, iz
Doktorantka wykazata, iz w przypadku TTs i tikéw klasycznych wystepuje wiele wspolnych cech m.in.
uczucie ulgi po ich wystapieniu, zmienno$¢ nasilenia w czasie trwania choroby oraz mozliwos¢
manifestacji jako pojedyncze zjawisko lub jako jedna z kilku postaci tikow wspoélistniejagcych u tego
samego pacjenta. Lek. Justyna Kaczynska zwrécila réwniez uwage na znaczenie rokownicze TTs, ktore
korelujg z wigksza catkowita liczba tikéw, wigkszym nasileniem tikéw, a dodatkowo z wigksza liczbg

zaburzen psychicznych. Tiki toniczne wystgpuja u pacjentdw z ci¢zsza postacig GTS, ale nie jest jasne,



czy obecno$é TTs odzwierciedla cigzszy fenotyp GTS, ktdry wiaze si¢ z wigksza liczbg choréb
wspdlistniejacych, czy tez pojawienie si¢ zaburzen psychicznych zwigksza ryzyko ujawnienia si¢ TTs.

Ustalenie podtoza tej zaleznosci mogloby by¢ przedmiotem przysztych badan.

Druga, réwniez oryginalna, praca cyklu ,,Blocking Tics in Gilles de la Tourette Syndrome”
dotyczy TBs. Do badania wlaczono 195 pacjentéw (140 dzieci i 55 dorostych). Podobnie jak w
przypadku analizy TTs ocena kliniczna zostata przeprowadzona w tym samym o$rodku przez klinicyste
posiadajacego bardzo duze do$wiadczenie w diagnostyce i terapii tikéw i obejmowata
ustrukturyzowany wywiad oraz badanie przedmiotowe. Do oceny nasilenia tikow w ciggu ostatniego
tygodnia przed ocena kliniczng réwniez stosowano YGTSS. Analiza statystyczna wykazala, ze BT
wystepowaly istotnie czgéciej u dorostych niz u dzieci (p = 0,006, 52,7% vs 31,4%), pojawialy si¢
érednio 4,8 + 5,3 roku po wystapieniu tikéw, a $redni wiek zachorowania wynosit 10,4 + 5,9 lat.
Najczgstszym BT bylo zaprzestanie chodzenia, nastgpnie zaprzestanie mowy, a w dalszej kolejnosci
odpowiednio zaprzestanie biegania i pisania. Badanie wykazalo, ze bedace przedmiotem analizy
negatywne zaburzenia ruchowe nalezg do spektrum tikow ruchowych zlozonych wynikajacych z
zahamowania aktywnosci wielu grup migéniowych. Ujawnienie si¢ BT bylo zwigzane z wigkszym

nasileniem i liczba tikow i wspélistnieniem zaburzen obsesyjno-kompulsyjnych.

W dyskusji Doktorantka zwrécita uwage na konieczno$¢ réznicowania BTs z zaburzeniami o
podtozu psychogennym, zjawiskami blokowania zwigzanymi z OCD u pacjentow z GTS oraz jgkaniem.
Lek. Justyna Kaczynska réwniez zasugerowala, Ze ocena wystgpowania zahamowania aktywnosci
ruchowej powinna by¢ stalym elementem badania przeprowadzanego przez klinicystow u pacjentow z
GTS. Ponadto zaproponowata stworzenie kwestionariuszy dotyczacych tikéw atypowych i pokreslila,
ze wykorzystanie takiego narzgdzia w codziennej praktyce mogtoby pozwoli¢ na trafne diagnozowanie
wiekszej liczby pacjentéw i utatwiloby przyszle badania nad tikami, ktére nie mieszczg sig w klasycznej

definicji.

W podsumowaniu Kandydatka przestawita i krytycznie zinterpretowata - w sposéb wskazujacy
na Jej szeroka wiedzg teoretyczng i doswiadczenie kliniczne w zakresie GTS -uzyskane w obu
badaniach wyniki. Ponadto, podkreslita ze potwierdzily si¢ Jej poczatkowe przypuszczenia, dotyczace
wielu cech wspolnych wystepujacych w przypadku TTs i BTs oraz sformulowala whnioski $cisle

odpowiadajace zatozonym celom.

Publikacje bedace przedmiotem niniejszej rozprawy sa pierwszymi, w ktérych analizowano
charakterystyke kliniczng TTs i BTs oraz badano korelacje migdzy TTs i BTs a innymi czynnikami
klinicznymi. Uzyskane przez Doktorantke wyniki stanowig istotny wkiad w rozwinigcie fenomenologii
zespotu GTS.



Rozprawa doktorska napisana jest poprawnym jezykiem, bez bledéw stylistycznych czy
interpunkcyjnych.

Doktorantka w spos6b rzetelny i konsekwentny zaplanowata, a nastgpnie przeprowadzita swoje
badania z wykorzystaniem adekwatnych metod analizy statystycznej. W realizacji programu badaf
Kandydatka wykazala si¢ duza znajomos$cia teoretyczng podjetego tematu oraz praktycznym
doéwiadczeniem klinicznym. Uzyskane przez Doktorantke wyniki zostaty szczegOlowo przedstawione

i logicznie omowione.

Lek. Justyna Kaczynska wykazuje si¢ duza aktywnoscig badawcza. Jej dotychczasowe
publikacje wskazuja na sprecyzowane zainteresowania naukowe, ktore obejmuja przede wszystkim
zaburzenia hiperkinetyczne. Nalezy pokresli¢, ze na catkowity dorobek naukowy Doktorantki sktadajg
sie 3 prace oryginalne i jedna pogladowa o facznym wspbiczynniku oddziatywania IF = 9,626 oraz 370
punktéw MEiIN. We wszystkich tych publikacjach Doktorantka jest pierwszym autorem.

Whiosek koncowy

Wysoko oceniam zaréwno warto$¢ merytoryczng publikacji wchodzacych w skiad rozprawy,
jak réwniez przedstawione opracowanie bedace skrétowym oméwieniem celu naukowego i uzyskanych
wynikéw. Poszczegblne rozdzialy dysertacji zostaly opracowane odpowiednig starannoscig i
wlasciwymi odno$nikami literaturowymi, a stosowane przez Doktorantke metody zostaty odpowiednio
dobrane i wykorzystane do osiagnigcia zdefiniowanych w pracy doktorskiej celow. Zaprezentowane
przez Doktorantk¢ wyniki wskazuja na umiejgtnosc planowania i prowadzenia badan naukowych,
bardzo dobre opanowanie metod badawczych, a takze duzg wiedzg teoretyczng oraz do$wiadczenie

kliniczne w zakresie fenomenologii zespotu Tourette’e.

Stwierdzam, ze rozprawa doktorska pt. ,,Nietypowe tiki w zespole Gillesa de la Tourette ‘a”
spefnia warunki okre$lone w art. 187 Ustawy z dnia 20 lipca 2018 r. Prawo o szkolnictwie wyzszym i
nauce (Dz. U. 2018 poz. 1668). Na tej podstawie wnioskuj¢ do Rady Dyscypliny Nauk Medycznych
Warszawskiego Uniwersytetu Medycznego o dopuszczenie Lek. Justyny Kaczynskiej do dalszych

etapow przewodu doktorskiego.
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