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1. Wykaz stosowanych skrotow

Skrot Petna nazwa w jezyku angielskim

Pelna nazwa w jezyku polskim
AIS Acceptance of IlIness Scale

Skala akceptacji choroby
AutoG Autologous graft

Przeszczep autologiczny
AutoG+G Autologous graft +gluing

Przeszczep autologiczny ufiksowany klejem tkankowym
AutoG+S Autologous graft+suturing

Przeszczep autologiczny ufiksowany szwem
BDI-II Beck depression inventory Il

Inwentarz depresji Becka — wydanie drugie
BPCQ Beliefs about pain control questionnaire

Kwestionariusz przekonan na temat kontroli bolu
CCOs Chicago Chiari Outcome Scale

Chicagowska scala oceniajgca wyniki leczenia zespotu Chiariego
CDS Chiari decompression surgery

Operacja odbarczenia w zespole Chiariego
CM-I Chiari malformation type I

Zespo6t Chiariego typu [
CSF Cerebrospinal fluid

Ptyn mézgowo-rdzeniowy
G Graft fixed with glue

Przeszczep ufiksowany klejem
MRI Magnetic resonance imaging

Obrazowanie metodg rezonansu magnetycznego
Non-AutoG Nonautologous graft

Non-AutoG+G

Non-AutoG+S

Przeszczep nieautologiczny

Nonautologous graft+gluing
Przeszczep nieautologiczny ufiksowany klejem

Nonautologous graft+suturung
Przeszczep nieautologiczny ufiksowany szwem



PFD Posterior fossa decompression
Odbarczenie tylnej jamy czaszki

PMC Pseudomeningocele
Rzekoma przepuklina oponowa

QoL Quality of life
Jakos¢ zycia

S Graft fixed with sutures
Przeszczep ufiksowany szwem

VAS Visual Analogue Scale
Wizualna skala analogowa

w/oPMC Without pseudomeningocele
Bez rzekomej przepukliny oponowej

WHOQOL-BREF Shortened version of the WHOQOL-100 quality of life
questionnaire
Skrécona wersja kwestionariusza jakosci zycia Swiatowej
Organizacji Zdrowia

wPMC With pseudomeningocele
Z rzekoma przepukling oponowga




2. Streszczenie w jezyku polskim

Malformacje  Chiariego sa rzadkimi wrodzonymi wadami rozwojowymi
charakteryzujgcymi si¢ przemieszczeniem struktur tylomédzgowia doogonowo przez otwor
wielki. Swojg nazwe¢ zawdzigczajg austriackiemu patologowi Hansowi Chiariemu, ktéry jako
jeden z pierwszych opisat t¢ patologic w 1891 roku. Z uwagi na roéznice patomorfologiczne
wyroznia si¢ wiele ich typoéw. Pierwotnie opisano typy od I do IV, a w ostatnim czasie réwniez
wyrdzniono typ 0 oraz 1,5.

Najczestsza z nich jest zespdt Chiariego typu I (CM-I), charakteryzujacy sie
przemieszczeniem migdatkow mézdzku przez otwor wielki do kanatu kregowego wraz z ich
znieksztalceniem. Stan ten z czasem powoduje zaburzenia naturalnego przeplywu ptynu
mOzgowo-rdzeniowego miedzy przestrzeniag wewnatrzczaszkowa a kanatem kregowym, oraz
kompresje¢ na pien mézgu. Moze réwniez prowadzi¢ do uposledzenia funkcji samego moézdzku.
U 30-70% pacjentow obserwuje si¢ wspolistnieje jamistosci rdzenia. Patofizjologia
powstawania zespotlu Chiariego jak i jamistosci rdzenia, mimo wielu teorii powstatych na
przestrzeni dekad, nadal pozostaje niejasna. CM-I jest rozpoznawany u 0sob dorostych gtownie
w drugiej i trzeciej dekadzie zycia, z przewaga pici zenskiej. Badaniem z wyboru w diagnostyce
obrazowej jest rezonans magnetyczny. Przyj¢to kryterium, Zze aby rozpoznaé typ I, szczyt
jednego z migdatéw moédzdzku musi sigga¢ >5 mm ponizej poziomu otworu wielkiego (linia
McRea).

Objawy zglaszane przez pacjentow obejmujg przede wszystkim silne bole glowy
okolicy podpotylicznej, ktore charakterystycznie dla tej patologii nasilajg si¢ przy probie
Valsalvy (wysitek fizyczny, kichanie, §miech czy parcie). Oprocz bolow glowy, pacjenci moga
doswiadczac¢ rowniez trudnosci w potykaniu, odkrztuszaniu, czkawki oraz zaburzen wszystkich
rodzajow czucia i zaburzen ruchowych, bedacych wynikiem bezposredniego ucisku migdatkow
na pien mézgu. Dodatkowo obserwowane sa objawy z uszkodzenia drog do 1 od m6zdzku oraz
samego mozdzku. W przypadku wspotistnienia jamistosci rdzenia charakterystyczne sg
rozszczepienne zaburzenia czucia.

Poza objawami ubytkowymi, w ostatnim czasie rowniez coraz wigksza wage
przywiazuje si¢ do badania aspektow neuropsychologicznych i psychiatrycznych u pacjentow
z zespotem Chiariego. Poza zaobserwowanymi deficytami poznawczymi stwierdzono, ze
wsrod pacjentow z zespotem Chiariego czesciej rozpoznawana jest depresja.

Leczeniem z wyboru w przypadkach objawowej malformacji jest chirurgiczna

dekompresja na poziomie zlgcza szczytowo-potylicznego. Technika ta obejmuje wykonanie



kraniektomii podpotylicznej z usuni¢ciem tylnego tuku C1, a czasem rowniez tukow kregu C2
1 C3. Dodatkowo, celem poszerzenia przestrzeni podtwardowkowej, przeprowadza si¢ plastyke
opony twardej, poprzez odpowiednie jej nacigcie i implantacje W to miejsce dodatkowe;j taty.
Jednakze szczegoty dotyczace samego zabiegu, zwlaszcza techniki plastyki opony twarde;,
nadal pozostajg tematem dyskusji oraz sporow wsrod specjalistow.

Badania przeprowadzone w ramach cyklu publikacji polegaty na analizie klinicznych i
radiologicznych wynikow leczenia oraz obserwowanych powiktan ze wzgledu na
zastosowang technike¢ plastyki opony twardej. Celem calosciowej interpretacji wynikow
leczenia przeanalizowano réwniez jako$¢ zycia pacjentdow zarowno operowanych, jak i
nieoperowanych z oceng nasilenia depresji i nastawienia pacjentéw do samej choroby.

Wyrézniono nastgpujace cele pracy: 1) pordéwnanie dtugoterminowych wynikow
klinicznych i radiologicznych operacji CM-I oraz analiza powiktan, w zaleznosci od rodzaju
uzytego materiatu do plastyki opony twardej i metody jej implantacji, 2) okreslenie roli
wystegpowania i rozmiarow pseudomeningocele w dlugoterminowych wynikach po operacji
odbarczenia szczytowo-potylicznego z plastyka opony twardej u pacjentow z CM-I, 3) ocena
nasilenia objawow depresyjnych oraz jakos$¢ zycia u pacjentow z CM-I, zarowno u pacjentow
operowanych, jak i nieoperowanych. Zidentyfikowanie oraz analiza gtownych czynnikéw
determinujacych te zjawiska 1 poréwnanie wynikow z grupa kontrolng zdrowych osob.

Metodyka obejmowata retrospektywng analize pacjentow z rozpoznanym CM-I, ktérzy
byli operowani w Klinice Neurochirurgii Warszawskiego Uniwersytetu Medycznego. Wszyscy
pacjenci przebyli kraniektomi¢ podpotyliczng z usunigciem tylnego tuku kregu C1 oraz — w
zalezno$ci od stwierdzonego poziomu obnizenia migdatkow mozdzku — rowniez tukow kregow
C2 1 C3. Z uwagi, ze analiza byla jednoosrodkowa, r6znice dotyczyly jedynie plastyki opony
twardej z zastosowaniem tat z roznego rodzaju materiatdéw oraz r6znych metod ich implantacji.
Dlatego tez byto mozliwe zaszeregowanie pacjentow do grupy, gdzie zastosowano sztucznie
wytworzone materiaty (nieautologiczne: macierz kolagenowa) lub pobrane od pacjenta
(autologiczny: np. powi¢z). Roznice w implantacji obejmowaly to, czy tata zostata wszyta, czy
wklejona przy pomocy kleju tkankowego. Dlatego przeprowadzono w pierwszej kolejnosci
analiz¢ porownawczg wynikow leczenia, uwzgledniajac jedynie zastosowany materiat laty oraz
technike jej implantacji. Nastgpnie przeprowadzono dalsza analize¢ poréwnawcza, ktora
obejmowata cztery warianty technik plastyki opony twardej, roznigce si¢ konfiguracja
zastosowanego materiatu oraz rodzajem implantacji faty. Odlegte wyniki kliniczne obejmowaty
subiektywng interpretacj¢ W ocenie Gestalt (poprawa, bez zmian oraz pogorszenie) oraz oceng

przy uzyciu protokotu CCOS (Chicago Chiari Outcome Scale). Ocena radiologiczna polegata



na identyfikacji wspotwystepowania i grubosci nadtwardowkowej kolekcji plynowej
(pseudomeningocele) w miejscach po przebytej operacji a takze pomiarze wielkosci jamy
srédrdzeniowej w poréwnaniu z badaniami sprzed operacji. Za satysfakcjonujace uznano
poprawg lub brak zmian w ocenie Gestalt i uzyskanie >12 punktow w CCOS. W przypadku
wspotistniejgcej jamistosci bylo to zmniejszenie si¢ wielkosci jamy. Powiklania, ktore
wymagaty dodatkowych interwencji, wystapity u 10% pacjentow.

Dzigki przeprowadzonej analizie porownawczej stwierdzono, ze zarowno stosowanie
autologicznych, jak i nieautologicznych tat opony twardej prowadzi do podobnych odlegtych
wynikow leczenia, niezaleznie od metody implantacji (szwami lub klejem tkankowym).
Jednakze przy stosowaniu nieautologicznych tat znaczaco cze$ciej obserwowano
wspotwystepowanie  pseudomeningocele, chociaz w zdecydowanej wigkszosci byly
bezobjawowe.

W kolejnym badaniu przeprowadzono analize odlegtych wynikow leczenia u pacjentow
po przebytej operacji odbarczenia szczytowo-potylicznego, ktérzy w kontrolnych badaniach
MRI mieli rozpoznane wspoétistniejace pseudomeningocele. Wyniki poréwnano z wynikami
pacjentdw, u ktdrych nie zaobserwowano tego zjawiska. Wzigto pod uwage nawet niewielkie,
traktowane wcze$niej jako bezobjawowe pseudomeningocele, rozpoznane jako
hiperintensywna kolekcja ptynowa w sekwencjach T2. Szczegélowej interpretacji poddano
radiologiczne zmiany zaobserwowane w obrebie tylnej jamy czaszki w obu grupach pacjentow.
Ponownie przeprowadzono ocen¢ kliniczng leczenia, uwzgledniajac subiektywna ocen¢
pacjenta w ocenie Gestalt i z uzyciem protokolu CCOS oraz analiz¢ zmian wielkosci jamy
srodrdzeniowej w pordwnaniu z wynikami sprzed operacji. Szczegotowa analiza radiologiczna
obejmowata nastepujgce pomiary: grubo$¢ pseudomeningocele oraz odlegtos¢ migdzy tatg a
migdatkami m6zdzku w badaniach pooperacyjnych. Dodatkowo, analizowano roznice przed- i
pooperacyjne w odleglosciach migdzy gérng powierzchnia mézdzku a namiotem mozdzku,
miedzy przednig granica otworu wielkiego w linii $rodkowej (basion), a bruzda opuszkowo-
rdzeniowa, oraz poziom wpuklajacych si¢ dokanatowo migdatkow moédzdzku w stosunku do
otworu wielkiego.

Badanie nie wykazato istotnych r6znic w wynikach leczenia przy stwierdzanym
wspotistnieniu  pseudomeningocele bez wzgledu na ich grubosci. Jednakze w rzadkich
przypadkach krotko po operacji pseudomeningocele powodowato znaczace pogorSzenie si¢
stanu pacjenta. U pacjentow z pseudomeningocele obserwowano cechy obnizenia si¢ mézdzku

oraz pnia mozgu. Stwierdzono niewielkie, ale znaczace statystycznie roznice migdzy grupami.
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Stad wysunieto podejrzenie, ze objawy mogty czesciowo wynikac z obnizenia struktur
tylnej jamy czaszki, bedacego wtornym efektem hipotensji zwigzanej z wyciekiem ptynu
mGOzgowo-rdzeniowego, a nie z ponowng ciasnotg na poziomie otworu wielkiego.

W celu oceny jakos$ci zycia, nasilenia objawow depresji oraz nastawienia pacjentow w
stosunku do choroby, przeprowadziliSmy kolejne badanie, gdzie zostali zaproszeni pacjenci z
rozpoznanym CM-I, zarbwno po przebytej operacji, jak i nieoperowani. Rekrutacja odbyta si¢
wsrod cztonkow najwigkszej polskiej internetowej grupy zrzeszajacej chorych dotknietych tym
schorzeniem. Pacjenci ci byli operowani oraz konsultowani w réznych osrodkach w Polsce i za
granicg. Kazdy z pacjentow zostal poproszony o wypetnienie anonimowego kwestionariusza.
Poza standardowymi pytaniami demograficznymi i klinicznymi, pacjenci odpowiadali na
pytania z inwentarza depresji Becka (BDI-II), skroconej wersji oceny jako$ci zycia
zaproponowanej przez WHO (WHOQOL-BREF), skali akceptacji choroby (AIS) oraz oceny
przekonan na temat kontroli bolu (BPCQ). Grupa kontrolna sktadata si¢ ze zdrowych 0séb,
ktore zostaty dopasowane pod wzgledem demograficznym do grupy pacjentow.

Poza potwierdzeniem zwigkszonej czestosci wystepowania depresji wsrod pacjentéw z
CM-1, zaréwno pacjenci poddani operacji, jak i ci nieoperowani uzyskali podobne rezultaty w
wigkszos$ci kwestionariuszy. Istotne roznice objawialy si¢ nizszym poziomem bodlu u pacjentow
po operacji w skali VAS, zarbwno w zakresie sredniego, jak i aktualnego poziomu bélu. W
ocenie jakos$ci zycia pacjentow poddanych operacji zaobserwowano wyzsze wyniki w kategorii
aspektu $srodowiskowego oraz w zakresie odczuwalnego wptywu roli lekarza na poziom
doznawanego bolu. Ponadto w grupie pacjentdw po operacji zaobserwowano wyzszy poziom
depresji 1 nizszg jakos¢ zycia w niektorych aspektach w poréwnaniu do grupy nieoperowanej,
pomimo stwierdzonego nizszego nat¢zenia bolu.

Obserwacje ptynace z tego badania rzucaja nowe $wiatto na opieke nad pacjentami z

CM-I i podkreslajg istotny wptyw pracy neuropsychologow i psychiatrow na wyniki leczenia.
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3. Streszczenie w jezyku angielskim

Chiari Malformations are rare congenital malformations characterised by hindbrain
structures being displaced caudally through the foramen magnum. They were named after the
Austrian pathologist, Hans Chiari, who was one of the first to describe this pathology in 1891.
There are many types distinguished due to pathomorphological differences. Originally, types |
through 1V were described, and more recently types 0 and 1.5 have also been distinguished.

The most common of these is Chiari Malformation type |1 (CM-I), characterised by
displacement of the cerebellar tonsils through the foramen magnum into the spinal canal, along
with their distortion. This condition, over time, causes disruption of the natural cerebrospinal
fluid flow between the intracranial space and the spinal canal, and compression of the
brainstem. It can also lead to impaired function of the cerebellum itself. Coexisting
syringomyelia is observed in 30-70% of patients. Despite many theories developed over the
decades, the pathophysiology of the Chiari Malformation, as well as syringomyelia, still
remains unclear. CM-I is diagnosed in adults mainly in the second and third decades of life,
with a female predominance. MRI is the test of choice for diagnostic imaging. The criterion
adopted was that in order to diagnose type I, the apex of one of the cerebellar tonsils must reach
>5 mm below the level of the foramen magnum (McRea line).

Symptoms reported by patients primarily include severe headaches of the suboccipital
region, characteristically exacerbated with Valsalva test (physical activity, sneezing, laughing
or pushing) in this pathology. In addition to headaches, patients may also experience difficulty
swallowing, expectoration, hiccups, and all types of sensory and motor disturbances as a result
of direct pressure from the tonsils on the brainstem. Furthermore, there are symptoms of
damage to the pathways leading to and from the cerebellum, as well as the cerebellum itself.
Dissociated sensory disturbances are characteristic in case of coexisting syringomyelia.

In addition to deficit symptoms, examining neuropsychological and psychiatric aspects
in patients with Chiari malformation has also recently received increasing attention. As far as
observable cognitive deficits are concerned, depression was also found to be more frequently
diagnosed among patients with Chiari malformations.

The treatment of choice in cases of symptomatic malformation is surgical
decompression at the level of the atlanto-occipital junction. The technique involves performing
a suboccipital craniectomy with removal of the posterior C1 arch, and sometimes the C2 and
C3 vertebral arches. What is more, in order to widen the subdural space, a duraplasty is

performed by making an appropriate incision and implanting an additional patch in this site.
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However, the details of the procedure itself, especially the technique of duraplasty, are still a
topic of discussion and dispute among specialists.

The studies conducted as part of the publication series analysed the clinical and
radiological results of the treatment and the observed complications due to the duraplasty
technique being used. In order to holistically interpret the treatment results, the quality of life
of both operated and non-operated patients was also analysed, with an assessment of depression
severity and patients' attitudes toward the disease itself.

The following goals of the study were distinguished: 1) comparing long-term clinical
and radiological results of CM-I surgery and analysis of complications, depending on the type
of duraplasty material used and the method of its fixation, 2) determining the role of the
occurrence and size of pseudomeningocele in long-term outcomes after atlanto-occipital
decompression surgery with duraplasty in patients with CM-I, 3) assessing the severity of
depressive symptoms and quality of life in patients with CM-I, both in operated and non-
operated patients. Identifying and analysing the main determinants of these phenomena and
comparing the results with a control group of healthy individuals.

The methodology included a retrospective analysis of patients diagnosed with CM-I
who underwent surgery at the Department of Neurosurgery of the Medical University of
Warsaw. All patients underwent suboccipital craniectomy with removal of the posterior arch of
the C1 vertebra and, depending on the level of cerebellar tonsil decrease found, the C2 and C3
vertebral laminas as well. Since the analysis was single-centre, the differences were only related
to duraplasty using grafts of different types of materials and different fixation methods.
Therefore, it was possible to classify patients into a group where artificially produced materials
(nonautologous: collagen matrix) or materials taken from the patient (autologous: e.g. fascia)
were used. Differences in fixation included whether the graft was sutured in or glued in with
fibrin glue. Because of that, a comparative analysis of the treatment results was conducted first,
considering only the graft material used and the technique of its fixation. This was followed by
further comparative analysis, which included four variants of duraplasty techniques that
differed in the configuration of the material used and the type of graft fixation. Long-term
clinical outcomes included subjective interpretation in Gestalt assessment (improvement,
unchanged, and deterioration), and assessment using the Chicago Chiari Outcome Scale
(CCOS) protocol. Radiological evaluation consisted of identifying the coexistence and
thickness of the epidural fluid collection (pseudomeningocele) in the post-operative areas and
also measuring the size of the intramedullary cavity compared to preoperative studies.

Improvement or unchanged in the Gestalt assessment and a score of >12 on the CCOS were
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considered satisfactory. In the case of coexisting cavity, a decrease in cavity size was
considered as such. Complications that required additional interventions occurred in 10% of
patients.

Through a comparative analysis, it was found that both the use of autologous and
nonautologous dural grafts lead to similar distant treatment results, regardless of fixation
method (with sutures or glue). However, with the use of nonautologous grafts, the coexistence
of pseudomeningocele was observed significantly more often, although the vast majority were
asymptomatic.

Another study analysed the distant outcomes of patients who underwent atlanto-
occipital decompression surgery and were diagnosed with coexisting pseudomeningocele in
follow-up MRI scans. The results were compared with those of patients in whom this
phenomenon was not observed. Even small pseudomeningocele, previously treated as
asymptomatic, recognised as hyperintense fluid collection in T2 sequences, were taken into
account. The radiological changes observed in the posterior cranial cavity in both groups of
patients were interpreted in detail. Clinical evaluation of the treatment was carried out again,
taking into account the patient's subjective evaluation in the Gestalt assessment and using the
CCOS protocol, as well as an analysis of changes in the intramedullary cavity size compared
to the pre-surgery results. Detailed radiological analysis included the following measurements:
the thickness of the pseudomeningocele and the distance between the graft and the cerebellar
tonsils on postoperative examination. In addition, we analysed preoperative and postoperative
differences in the distances between the superior cerebellar surface and the cerebellar tentorium,
between the anterior border of the foramen magnum in the midline (basion), and the
pontomedullary sulcus, as well as the level of the cerebellar tonsils herniation into the spinal
canal in relation to the foramen magnum.

The study showed no significant differences in treatment outcomes with the known
coexistence of pseudomeningocele regardless of their thickness. Nevertheless,
pseudomeningocele caused significant deterioration in the patient's condition in rare cases
shortly after surgery. Signs of cerebellar and brainstem lowering have been observed in patients
with pseudomeningocele. Small but statistically significant differences were found between the
groups.

Having considered the foregoing, the suspicion was put forward that the symptoms may
have been partly due to the structures of the posterior cranial cavity lowering secondary to
hypotension associated with CSF leakage, rather than to repeated tightness at the level of the

foramen magnum.
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In order to assess the quality of life, severity of depressive symptoms and patients'
attitudes toward the disease, we conducted another study where patients diagnosed with CM-I,
both post-operative and non-operative, were invited. Recruitment took place among members
of Polish largest on-line group of patients affected by the condition. These patients were
operated on and consulted at various centers in Poland and abroad. Each patient was asked to
fill out an anonymous questionnaire. In addition to standard demographic and clinical
questions, patients answered questions from the Beck Depression Inventory (BDI-II), an
abbreviated version of the WHO-proposed quality of life assessment (WHOQOL-BREF), the
Acceptance of Iliness Scale (AIS) and the Beliefs about Pain Control Questionnaire (BPCQ).
The control group consisted of healthy individuals who were demographically matched to the
patient group.

In addition to confirming the increased prevalence of depression among CM-I patients,
both surgical and non-operative patients had similar results on most questionnaires. Significant
differences manifested themselves in lower pain levels in post-surgery patients on the VAS
scale, both in terms of average and current pain levels. In assessing the quality of life of patients
undergoing surgery, higher scores were observed in the environmental aspect category and in
the perceived impact of the doctor's role on the level of pain experienced. In addition, higher
levels of depression and lower quality of life in some aspects were observed in the post-surgery
group compared to the non-operated group, despite the lower pain intensity found.

The observations from this study shed new light on the care of patients with CM-I, and
highlight the important impact of the work of neuropsychologists and psychiatrists on treatment

outcomes.

15



4. Wstep

4.1. Charakterystyka malformacji Chiariego

Malformacje Chiariego po raz pierwszy zostaly opisane przez austriackiego patologa
Hansa Chiariego w 1891 roku i sa definiowane jako spektrum wrodzonych nieprawidtowosci
tylomdzgowia, obejmujgcych glownie mozdzek oraz pien mozgu [1].
Cechg wspdlng tej grupy patologii jest nieprawidtowe przemieszczanie sie struktur moézgowia
doogonowo w obrgb kanatu kregowego (wyjatki to Typ IV i 0) oraz wspotistniejaca
zmniejszona objetos¢ tylnej jamy czaszki. W zaleznosci od rodzaju przemieszczenia oraz
wspotistniejacych zaburzen strukturalnych Chiari podzielit je na cztery gtowne typy (I-1V).
Malformacja Chiariego typu | (dorostego): charakteryzuje si¢ przemieszczeniem migdatkow
moézdzku w obreb kanatu krggowego >5 mm ponizej otworu wielkiego. Typ I w wigkszos$ci
przypadkéw wspdtistnieje z jamisto$cia rdzenia kregowego.
Malformacja Chiariego typu Il (dziecigcego): charakteryzuje si¢ przemieszczeniem robaka
moézdzku, pnia moézgu wraz z komorag IV w obreb kanatu kregowego ze wspolistniejaca
dystalng przepukling oponowo-rdzeniowa kregostupa z zakotwiczeniem rdzenia kregowego
oraz wodogtowiem.
Malformacja Chiariego typu Il1: ekstremalnie rzadka, w ktorej rozpoznawana jest szyjna
i/lub potyliczna przepuklina moézgowa obejmujaca dysplastyczne struktury tylnej jamy czaszki
(mo6zdzek, pien mozgu).
Malformacja Chiariego typu IV: charakteryzuje si¢ zaawansowang hipoplazjag mézdzku bez
przemieszczen struktur nerwowych. Obecnie uwazane za przestarzale [2].
Termin ,,Arnold-Chiari” zostat pozniej wprowadzony w odniesieniu do malformacji Chiariego
typu II.
W ostatnich latach réwniez wyrdzniono kolejne trzy typy [3-5]:
Malformacja Chiariego typu 0 (Chiari-like syndrome): charakteryzuje si¢ wystepowaniem
jamisto$ci rdzenia kregowego, powstata wskutek zaburzen przeptywu ptynu mozgowo-
rdzeniowego na poziomie otworu wielkiego, ale bez towarzyszacego przemieszczenia struktur
tylnej jamy czaszki. Typ 0 jest skutecznie leczony drogg odbarczenia szczytowo-potylicznego.
Malformacja Chiariego typu 1.5: typ ten posiada cechy typu I, z dodatkowo wspotistniejgcym
doogonowym wydluzeniem pnia i komory IV modzgu. Malformacja ta okreslana jest jako
przej$ciowy stan miedzy typem I a II.
Malformacja Chiariego typu V: typ ten jest najci¢zszg postacig charakteryzujaca si¢ agenezja

mozdzku z opadnigciem 1 wpukleniem si¢ ptata potylicznego przez otwor wielki.
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Najczesciej wystepujacym typem jest malformacja Chiariego typu I, znana rowniez jako
Zespot Chiariego typu I. Rozpoznawana jest gtéwnie u miodych dorostych, przy czym
dominujgca grupa sg kobiety [6]. Powszechno$¢ wystepowania tego schorzenia nie jest do
konca znana, ale szacuje si¢ ja na poziomie od 0,24% do 3,6% populacji [7]. Stanowi tym
samym najczestszg wade zlacza szczytowo-potylicznego [8]. Zespot Chiariego typu I
charakteryzuje si¢ wystepowaniem prostego wpuklenia migdatkow mozdzku, ktore wtornie
wydtuzajg si¢ 1 deformujg, si¢gajgc ponizej poziomu otworu wielkiego (zwanej tez linig
McRae).

Patogeneza zespotu Chiariego nie jest w pelni wyjasniona i nadal budzi wiele
kontrowersji. Jednym z najczgstszych postulowanych w literaturze czynnikow ryzyka jest
wrodzona, relatywnie zmniejszona objg¢tos¢ tylnej jamy czaszki w stosunku do wielko$ci
moézdzku. W tej kwestii wskazuje si¢ na szereg wrodzonych wad w budowie, w tym: niski
przyczep i bardziej horyzontalne potozenie namiotu mozdzku, a takze czgsto obserwowany
zmieniony ksztatt samej tuski kosci potylicznej [9]. Zespotowi czesto towarzysza inne wady
podstawy czaszki, zlacza szczytowo-potylicznego czy odcinka szyjnego kregostupa.
Obserwowane sa rozszczepy tylnego tuku kregu C1 oraz zaburzenia segmentacji, w tym
zros$nigcie sie kregu C1 z koscig potyliczng czy zespot Klippla-Feila, a takze czesto kojarzone
z tym zespolem wgniecenie podstawy czaszki (basilar invagination) [10]. W takich
przypadkach zespot okreslany jest jako ztozony zespot Chiariego (complex Chiari) i wskazuje
na bardziej skomplikowany oraz wrodzony charakter samej patologii [11]. Oprdcz
pierwotnych przyczyn, zespdt Chiariego moze takze wystepowac jako skutek innych patologii,
wowczas mowimy o tzw. wtornym zespole Chiariego. Doogonowe wpuklanie si¢ migdatkow
mozdzku moze by¢ spowodowane réznicg w ci$nieniu ptynu moézgowo-rdzeniowego miedzy
przestrzenia wewnatrzczaszkowa a kanalem kregowym, zamiast wynika¢ z anomalii
anatomicznych w tylnej czesci czaszki. To zjawisko moze by¢ konsekwencja nadcisnienia
wewnatrzczaszkowego, jakie wystepuje w przypadku schorzen takich, jak np. idiopatyczne
nadci$nienie wewnatrzczaszkowe czy wodogtowie. Z drugiej strony, niedoci$nienie
wewnatrzczaszkowe moze rowniez prowadzi¢ do tego zjawiska, bedac efektem ucieczki ptynu
mozgowo-rdzeniowego poza obreb worka oponowego w kanale krggowym. Kolejng wtorng
przyczyng moze by¢ zakotwiczenie rdzenia kregowego, ktore moze wspoétistnie¢ u ok. 6%
pacjentow [12]. Rozpoznanie poditoza zespotu Chiariego w tych przypadkach jest kluczowe,

poniewaz leczenie powinno by¢ ukierunkowane na przyczyne [9].
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Jamisto$¢ rdzenia

Wystepowanie jam wypelionych plynem w obrebie rdzenia kregowego, nazywane
jamistos$cia rdzenia, jest obserwowane u okoto 69% pacjentdw cierpigcych na zesp6t Chiariego
typu I, ktory stanowi najczestszg przyczyne tego schorzenia [13].
Patofizjologia powstawania tego zjawiska nie jest w pelni zrozumiana i przez lata powstato
wiele teorii na ten temat [9, 14]. Pierwsze koncepcje powstawania obejmowaly teorie
,komunikacyjnych jamistosci” jako efekt potagczenia migdzy jama §rodrdzeniowa a komorg IV
mozgu. Teoria ta opierala si¢ na obserwacjach $rodoperacyjnych orz wynikach leczenia
Gardnera, ktory umieszczat tkankowy ,,korek” w okolicy otworu Magendiego [15]. Hipoteza
ta, sformutowana pod koniec lat pigcdziesiagtych, zostata zakwestionowana przez Milhorata
[16]. Na podstawie badan przeprowadzonych na ciatach zmartych pacjentéw cierpiacych na
zesp6t Chiariego 1 jamisto$¢ rdzenia, Milhorat zauwazyl, ze wigkszo$¢ z tych pacjentéw nie
wykazywata takiej komunikacji. Potwierdzenia tego dostarczyly coraz doktadniejsze badania
MRI w pdzniejszych latach. Obecnie bardziej prawdopodobng teoria wydaje si¢ ta
zaproponowana przez Oldfielda, wedlug ktorej pulsacyjny ruch migdatkéw moédzdzku
oddzialuje na zamknigtg przestrzen podpajeczynowkowa kanatu krggowego. Przemieszczajaca
si¢ doogonowo fala ci$nienia o wysokiej amplitudzie moze w efekcie prowadzi¢ do
przemieszczania ptynu mézgowo-rdzeniowego do wnetrza rdzenia kregowego 1 powstawania

jam w jego obrgbie [17].

Objawy

Zespotowi Chiariego typu | towarzyszy wyjatkowa roéznorodno$¢ objawow, ktore
mozna podzieli¢ na te, ktore sg konsekwencjg zaburzen krazenia ptynu mézgowo-rdzeniowego
wynikajace z ucisku na pien moézgu, pociggania potaczen mozdzkowych czy nerwow
czaszkowych oraz wynikajace z samej wspoétistniejacej jamistosci rdzenia kregowego [9].
Najczestszym 1 charakterystycznym objawem jest bol gtowy okolicy podpotylicznej, nasilajacy
si¢ przy probie Valsalvy. Objaw ten wynika z przejSciowego wzrostu cisnienia
wewnatrzczaszkowego przy jednoczesnym zablokowanym odptywie pltynu mozgowo-
rdzeniowego przez migdatki mézdzku na poziomie otworu wielkiego. W przypadku zespotu
Chiariego, poza blokowaniem przeptywu ptynu mézgowo-rdzeniowego (PMR), wpuklajace si¢
migdatki mozdzku wywierajag bezposredni ucisk na pien mézgu. W obrebie tego obszaru
zlokalizowane sg jadra nerwow czaszkowych, a takze miejsca, w ktorych nerwy te wychodzg z
pnia mézgu. Bezposredni ucisk na pien mézgu przez migdatki mozdzku moze powodowaé

uszkodzenie znajdujacych sie tutaj drog z i do moOzgu, co manifestowaé si¢ moze ich
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dysfunkcja. Stad u chorego moga pojawic¢ si¢ objawy pod postacig zaburzen sensorycznych
oraz ruchowych w obrebie tutowia i1 konczyn, a takze moze prowadzi¢ to do np. trudnosci w
potykaniu i odkrztuszaniu, wystepowania bezdechu sennego, przewleklej chrypki, a takze
zaburzen czucia na twarzy. Mechanizm trakcyjny (z pociggania) oddzialujacy na pien mézgu i
nerwy czaszkowe moze dodatkowo nasila¢ powyzsze objawy. Dodatkowo mézdzek réwniez
ulega kompresji oraz deformacji, co moze doprowadzi¢ do uszkodzenia samego mo6zdzku oraz
drég do- i odmoézdzkowych, powodujac zaburzenia rownowagi, zawroty glowy, dyzartig,
dysmetri¢ czy oczoplas. W przypadku wspotistnienia jamistosci rdzenia, poczatkowym
objawem jest ,,r0zszczepienie zaburzenia czucia”. Oznacza to wybidrcze zaburzenia w odbiorze
bolu i temperatury, przy zachowanym czuciu gltebokim i dotyku. Jest to jedna z pierwszych
manifestacji jamisto$ci, wynikajaca z uszkodzenia drég i potaczen nerwowych w centralnej
czesci rdzenia krggowego. W miarg progresji jam, moga rowniez ulec uszkodzeniu dtugie drogi
ruchowe, co skutkuje deficytami ruchowymi. Dodatkowo moze doj$¢ do uszkodzenia ukladu
autonomicznego rdzenia kregowego, co prowadzi do jego dysregulacji. W rezultacie moga
wystapi¢ bradykardie, nadmierna potliwos¢ czy epizody omdlen.

Z uwagi na szerokg dostepnos¢ do badan MRI, coraz czgsciej zespot Chiariego typu I
jest rozpoznawany przypadkowo. Mimo spetnienia radiologicznych kryteridw rozpoznania,
pacjenci ci nie prezentuja objawdw, co wedtug dostepnej literatury moze dotyczy¢ ok. 14%

pacjentéw [18].

Rozpoznanie i diagnostyka

Badaniem z wyboru w przypadku podejrzenia zespotu Chiariego typu I jest badanie
MRI [19]. Kryterium radiologicznym jest wgtobienie jednego z migdatkéw moézdzku >5 mm
ponizej otworu wielkiego (linii McRae). Kryterium to zostalo wprowadzone na podstawie
badan Barkovicha, ktéry wykazal, Ze pacjenci z takim obrazem mieli wigksze
prawdopodobienstwo rozpoznania zespotu Chiariego [20]. Na podstawie tego badania mozemy
réwniez rozpozna¢ wspoétistnienie wodoglowia czy jamistosci rdzenia (Ryc. 1). W przypadkach
wspolistniejacej jamistosci, celem wykluczenia guza $rédrdzeniowego, nalezy wykonaé
badanie z kontrastem. Wzmocnienie po kontrascie moze wowczas wskazywac na proces
nowotworowy z jamg towarzyszaca guzowi. Z uwagi na mozliwos¢ wspolistnienia
zakotwiczenia rdzenia, zalecane jest rowniez badanie MRI kregostupa ledzwiowo-krzyzowego.
Stad petna podstawowa diagnostyka obejmuje MRI gtowy oraz catego kregostupa. Dodatkowo
w przypadku podejrzenia wad podstawy czaszki zalecane jest poszerzenie diagnostyki o

badanie RTG Iub CT z objeciem zlacza szczytowo-potylicznego celem doktadniejszej oceny
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kostnej. Czynnosciowe RTG krggostupa szyjnego wykonywane jest przy podejrzeniu
niestabilno$ci w tym odcinku. W sytuacjach watpliwych opcjonalnie mozna wykonaé badanie
MRI z oceng przeptywu ptynu mézgowo-rdzeniowego (sekwencja CINE) na poziomie otworu

wielkiego.

Rycina 1. Obraz MR T2-zalezny w projekcji strzatkowej pacjentki z zespotem Chiariego typu I z
Jjamistoscig rdzenia kregowego w odcinku szyjnym [Material wilasny]

4.2. Leczenie operacyjne zespolu Chiariego typu I

Leczeniem z wyboru u pacjentow z objawami lub towarzyszaca jamistoscia rdzenia jest
leczenie operacyjne. Przypadki bezobjawowe powinny by¢ $cisle obserwowane [21].
Celem leczenia operacyjnego zespotu Chiariego typu I jest chirurgiczna dekompresja ze
zniesieniem ucisku oraz trakcji (pociggania) na pien mézgu wraz z przywroceniem
prawidlowego przeplywu pltynu moézgowo-rdzeniowego migdzy jama czaszki a
przestrzenig podpajeczyndéwkowa kanatlu kregowego. Cele te osiaga si¢ poprzez odtworzenie
zbiornika wielkiego [9]. Leczeniem z wyboru u objawowych pacjentow jest dekompresja tylnej

jamy czaszki droga kraniektomii podpotylicznej.
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Pierwsze opisy zastosowania tej techniki operacyjnej siegaja 1938 roku i1 zostaly
przeprowadzone przez Penfielda i Coburna. Przez kolejne lata technika ta byta rozwijana wraz
z wprowadzaniem modyfikacji, w tym juz niestosowanej obecnie okluzji ujscia komory IV w
okolicy zasuwki przy pomocy tkankowego lub bawelnianego korka, a wprowadzonej przez
Gardnera i Angela w 1957 roku [22]. Obecnie nadal leczeniem z wyboru jest kraniektomia
podpotyliczna z usunigciem tylnego obramowania otworu wielkiego oraz tylnego tuku kregu
Cl1. Niewielkie modyfikacje obejmuja wielko$¢ kraniektomii oraz poszerzenie otwarcia
doogonowo o pelnag lub czegsciowa laminektomie C2. W przypadku leczenia pacjentow
dorostych rekomendowana jest takze plastyka opony twardej z uwagi na lepsze wyniki leczenia
oraz mniejsze ryzyko nawrotu objawdw [23]. Plastyka opony twardej polega na naci¢ciu opony
twardej (w ksztatt ,,Y” lub ,,V”), a nast¢gpnie wszyciu lub wklejeniu taty. Najwigksze rdznice
dotycza wihasnie tego etapu operacji, szczegdlnie w odniesieniu do zastosowanego materiatu
(autologiczny lub nieautologiczny).

Najczesciej jako tatg autologiczng stosuje si¢ czepiec Sciegnisty lub powigz mig§niowa.
Czepiec Sciegnisty i blaszka zewngtrzna powigzi mig$nia czworobocznego sg dostgpne w
trakcie przeprowadzania otwarcia chirurgicznego, jednakze aby pobraé czepiec $ciggnisty,
wymagane jest poszerzenie dostgpu [24]. Dodatkowa opcja, ktorg mozna rozwazy¢, jest
pobranie powiezi mig$nia czworoglowego uda, przy czym procedura taka wymaga
dodatkowego dostepu chirurgicznego. Chociaz w przypadku reoperacji, gdy dostep do
wczesniej wymienionych tkanek z powodu blizny jest trudy lub niemozliwy, moze okazac si¢
to dobrym rozwigzaniem, tym bardziej, ze droga ta mozna uzyskac tate o stosunkowo duzej
powierzchni.

Wsérod nieautologicznych materialéw dostgpnych w formie gotowych produktow
najczesciej stosowane sa kolagenowe matryce pochodzenia zwierzgcego (bydlece) lub
catkowicie syntetyczne materiaty, jak Goretex®, stosowany w operacjach naczyniowych [10].

Kolejng kwestig jest metoda fiksacji faty, czyli polaczenia z brzegami otwartej opony
twardej. Wérod metod wyrdznia si¢ wszycie (pojedynczymi szwami lub szwem ciggtym) lub
wklejenie taty przy pomocy kleju tkankowego. Gtownym celem procedury poza ufiksowaniem
taty w odpowiednim miejscu, jest rowniez zachowanie wodoszczelnosci linii potaczenia.

Inne roznice dotycza dodatkowego poszerzenia ujscia komory IV. W tym celu
wykonuje si¢ dodatkowo podpajeczynéwkowa resekcje lub koagulacje przysrodkowych
powierzchni jednego lub obu migdatkow mozdzku. Powyzsze manewry maja na celu uzyskanie

bardziej swobodnego wyptywu ptynu mézgowo-rdzeniowego z komory IV [10].
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Powiklania leczenia operacyjnego

Sredni wskaznik powiktan oszacowano na 4,5%. Wsréd najczestszych nalezy wymienié
pseudomeningocele (1-47%), aseptyczne zapalenie opon mdzgowo-rdzeniowych (1-40%), i
wyciek ptynu mézgowo-rdzeniowego przez rang (pltynotok zewngtrzny) (1-24%) [13]. Wedtug
literatury wskaznik reoperacji z powodu powiktan zwigzanych z operacjag wynosi 8,1% oraz

7,1% jako wynik nieadekwatnego odbarczenia [25].

Nasza technika
W pozycji ,,Concorde”, czyli ulozeniu pacjenta na brzuchu na stole operacyjnym z
tutowiem w pozycji ,,anty-Trendelenburga” z gtowg zabezpieczong w glowotrzymaczu (head-

holder), przygieta do klatki piersiowej (Ryc. 2).

Rycina 2. Zdjecie przedstawiajqce utozenie pacjenta w pozycji ,, Concorde” do operacji odbarczenia
szczytowo-potylicznego z powodu zespolu Chiariego typu I [materiat wlasny]

Naciecie skory w okolicy podpotylicznej i karku, w linii $rodkowej na dlugosci ok. 5—
6 cm centrowane na poziomie zlacza czaszkowo-kregostupowego. W kolejnym etapie po
dotarciu do powiezi karkowej, pobierana jest tata (przeszczep) z blaszki powierzchownej

powiezi karkowej (Ryc. 3).
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Rycina 3. Srédoperacyjne zdjecie przedstawiajgce etap pobierania powiezi karkowej [Material wlasny]

Odwarstwienie mig$ni z uwidocznieniem dolnego zakresu tuski kosci potylicznej oraz
tuku kregu C1 (ew. réwniez tuku C2). Nastepnie wykonanie kraniektomii wraz z usunigciem
tylnego obramowania otworu wielkiego o wymiarach ok. 2,5-3 ¢cm wysokosci oraz ok 3-3,5
cm szeroko$ci. Usuniecie btony szczytowo-potylicznej tylnej oraz tylnego tuku C1. Nacigcie
opony twardej w ksztatt litery ,,Y” z podszyciem brzegéw do sasiadujacych migsni. Opona
pajecza pozostawiana jest jak najdtuzej nietknigta, celem zminimalizowania naptywu krwi do
przestrzeni podpajeczynowkowej. Standardowo nie jest koagulowany ani resekowany
migdatek moézdzku czy penetrowane ujscie komory IV celem poszerzenia jej ujscia. Kolejno
wszywana jest z nadmiarem przygotowana wczesniej tata z powigzi karkowej, strong
wewnetrzng do wewnatrz odtwarzanego zbiornika wielkiego z uszczelnieniem linii szwu
klejem tkankowym. Dodatkowo zaktadane sa szwy podciagajace umieszczane na srodku laty,
majace na celu zmniejszenie ryzyka przylgniecia taty do struktur nerwowych oraz zwiekszenie

objetosci odtwarzanego zbiornika wielkiego.

4.3. Metody oceny klinicznych i radiologicznych wynikoéw leczenia operacyjnego

Glownym celem leczenia chirurgicznego u pacjentéw cierpigcych na zespot Chiariego
typu I jest zahamowanie postgpu choroby. Wedtug dostepnej literatury, poprawe po przebytym

leczeniu operacyjnym obserwuje si¢ u >70% 0s0b, a stabilno$¢ objawow dotyczy >20%
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przypadkow [10]. Oceny efektow operacji dokonuje si¢ zarOwno na podstawie Kkryteriow
klinicznych, jak i badan radiologicznych.

W celu oceny klinicznej najczesciej stosowane jest podejscie oparte na ocenie ogdlnego
wrazenia pacjenta, nazywanej ,,oceng Gestalt”. Przy tej metodzie, stan pacjenta po operacji jest
klasyfikowany jako ,,poprawa”, ,,brak zmiany” lub ,,pogorszenie” w poréwnaniu do stanu przed
operacja. Dodatkowo t¢ forme ewaluacji wykorzystuje si¢ do oceny poszczegdlnych objawow
1 dolegliwosci pacjenta.

Ponadto w literaturze spotykane s3 pojedyncze przypadki stosowania skal
niepelnosprawnosci, takich jak: skala Karnofsky’ego, Headache Disability Index czy Neck
Disability Index. Rowniez obserwowane sg proby wykorzystywania w ocenie operacji zespotu
Chiariego skal powstalych dla innych patologii, takich jak np. Skala Stowarzyszenia
Japoniskich Ortopedow (Japanese Orthopaedic Association Scale — JOA), ktora powstata dla
oceny pacjentOow z szyjng mielopatia, wtorng do choroby zwyrodnieniowej kregostupa
szyjnego [26]. Z czasem podjeto proby wdrozenia bardziej dostosowanych skal dla proceséw
dotyczacych patologii kanalu kregowego, w tym malformacji dysraficznych i jamisto$ci
rdzenia. Neurological Scoring System zaprezentowany w 1993 roku przez Klekampa i
Samii’ego  uwzglednia objawy bardziej specyficzne, takie jak bol, zaburzenia czucia,
ostabienie migsniowe, niezbornos¢ chodu, zaburzenia zwieraczowe 1 ocen¢ funkcji potykania
[27].

Specjalnie przeznaczona do oceny wynikow leczenia zespotu Chiariego typu I jest skala
Chicago Chiari Outcome Scale (CCOS), wprowadzona w 2012 roku [28] (Tab. 1). Od czasu
publikacji CCOS skala ta doczekata si¢ wielu zewnetrznych walidacji potwierdzajacych jej
uzyteczno$¢ [29, 30]. W ramach tej skali, dla kazdego pacjenta badane sg cztery pooperacyjne
obszary: dolegliwosci bolowe, objawy i dolegliwosci niebolowe, poziom funkcjonalnosci oraz
ewentualne powiktania chirurgiczne. Kazda z kategorii jest oceniana w skali od 1 do 4, gdzie
wyzsze warto$ci reprezentujg lepsze wyniki. Poprawa dolegliwo$ci bolowych oraz objawow i
dolegliwosci niebdlowych jest okreslana poprzez porownanie stanu pacjentéw przed operacja

z ich stanem pooperacyjnym.
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Dolegliwosci Objawy i Codzienna Powiklania Calkowity wynik
bdlowe dolegliwosci aktywnos$¢
niebdlowe
1 — pogorszenie 1 — pogorszenie 1 — calkowite 1 — trwate 4 — niezdolnos¢ do
ograniczenie powiklania, Zle samodzielnego
kontrolowane funkcjonowania
2 — niezmienione | 2 — niezmienione | 2 —umiarkowane 2 —trwale 8 — niekorzystny
lub oporne na leki lub poprawa z ograniczenie powiklania, dobrze wynik leczenia
uposledzeniem | (<50% aktywnoS$ci) kontrolowane
funkgciji
3 — poprawa lub 3 — poprawa bez 3 —lagodne 3 — przejsciowe 12 -
kontrolowane przy uposledzenia ograniczenie powiklania satysfakcjonujacy
pomocy lekdéw funkcji (>50% aktywnosci) wynik
4 — catkowite 4 — calkowite 4 — pelna 4 — bez powiktan | 16 — doskonaty wynik
ustapienie ustgpienie aktywnos$¢

Tabela 1. Skala Chicago Chiari Outcome Scale (CCOS) [zaadaptowano z publikacji Aliaga, L. et al.
“A novel scoring system for assessing Chiari malformation type I treatment outcomes”]

Objawy bolowe obejmujace bol glowy wywotany kaszlem, bél szyi i ramion oraz zaburzenia
czucia w konczynach gornych. Wyniki skali sg przydzielane nastepujaco:
e 4 punkty: jesli objawy przedoperacyjne catkowicie ustapity;
e 3 punkty: jesli objawy nadal wystepuja, ale ulegly poprawie pod wzgledem
czestotliwos$ci, intensywnosci i/lub czasu trwania, niezaleznie od stosowania lekow;
e 2 punkty: jesli objawy pozostajg niezmienione zard6wno przed, jak i po operacji oraz
sg oporne na leczenie farmakologiczne;
e 1 punkt: jesli objawy przedoperacyjne lub pooperacyjne nasility si¢ pod wzgledem
czestotliwosci, intensywnosci lub czasu trwania.
Oceniajagc objawy niebdlowe, takie jak trudnosci w potykaniu, ataksja, zawroty glowy,
ostabienie mie$ni, utrata czucia itp., stosuje si¢ podobny system oceny jak dla objawow
boélowych. Jednak istniejg pewne roznice w przypisanych wynikach. 3 punkty oznaczaja, ze
objawy poprawily sig, ale nie wptynely na funkcjonowanie pacjenta, natomiast 2 punkty, ze
objawy pozostaly niezmienione lub ulegly poprawie, ale nadal pozostawiajg pacjenta z
pewnymi upos$ledzeniami.
Funkcjonalno$¢ okreslono jako zdolno$¢ pacjentow do wykonywania swoich codziennych
obowiagzkow, takich jak praca, nauka czy typowe obowigzki. Jesli pacjenci sg w stanie w petni

wykonywa¢ swoje zwykle codzienne obowigzki w sposdb niezmieniony, otrzymuja oni 4
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punkty. Jesli wystepowato uposledzenie, czy to z powodu bolu, czy innych objawow
niebolowych, ktore pozwala na uczestnictwo w ponad 50% codziennych obowigzkow,
otrzymuja 3 punkty. Gdy uposledzenie pacjentdéw umozliwia uczestniczenie w mniej niz 50%
codziennych obowiazkow, przydziela sie 2 punkty. Jesli pacjenci byli catkowicie niezdolni do
wykonywania swoich codziennych obowigzkow, otrzymujg 1 punkt.

Ostatnia kategoria obejmuje ocene typowych powiktan pooperacyjnych, takich jak: infekcja
rany czy plynotok pooperacyjny. Pacjenci, ktérzy nie doswiadczyli Zzadnych powiktan
pooperacyjnych, otrzymuja 4 punkty. PrzejSciowe powiklania, takie jak powierzchowne
zakazenia rany, ktore szybko ustepowaly, prowadzity do otrzymania 3 punktow. To samo
dotyczylo zwigkszonego ciSnienia wewnatrzczaszkowego, ktore ustgpito po jednym zabiegu
naktucia lgdzwiowego z upustem ptynu médzgowo-rdzeniowego i obnizeniu cis$nienia ptynu
moOzgowo-rdzeniowego, rowniez skutkujac wynikiem 3 punktéw. Trwale powiktania, ktore
byly dobrze kontrolowane, otrzymywaty 2 punkty, a Zle kontrolowane otrzymywaty 1 punkt.
Wynik koncowy jest sumg uzyskanych punktow, gdzie od 4 do 7 oznacza, Zze osoba jest
niezdolna do samodzielnego funkcjonowania. Wynik CCOS od 8 do 11 punktdéw oznacza, ze
ma ona niekorzystny rezultat leczenia; wynik od 12 do 15 punktow réwna si¢ wynikowi

satysfakcjonujagcemu, a 16 punktow to doskonaty wynik.

Ocena radiologiczna

Ocena radiologiczna obejmuje przede wszystkim planowe, kontrolne badanie MR
kregostupa szyjnego (z objeciem zlgcza szczytowo-potylicznego) oraz piersiowego przy
wspolistniejgce] jamistosci rdzenia. W ocenie tej bierze si¢ pod uwage przede wszystkim
analize miejsca samej dekompresji oraz dynamike zmiany wielko$ci jamy $rodrdzeniowej w
przypadku jej wspoOtwystepowania. Wyrazem prawidlowego odbarczenia jest odtworzenie
zbiornika wielkiego, mierzonego jako odleglos¢ od migdatkéw do utworzonej plastyki opony
twardej w sekwencjach T2-zaleznych (projekcje strzatkowe) (Ryc. 4). Zobrazowanie tej
przestrzeni plynowej $wiadczy posrednio o prawidlowym przeplywie ptynu mozgowo-
rdzeniowego miedzy jamaczaszki a kanalem kregowym, na tym poziomie. Wraz z
odtworzeniem zbiornika wielkiego, ksztatt migdatkow mézdzku ulega normalizacji, co objawia

si¢ m.in. ich pogrubieniem oraz podniesieniem [31].
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Rycina 4. Po lewej: przedoperacyjny obraz MR T2-zalezny w projekcji strzatkowej pacjentki z
rozpoznanym zespotem Chiariego typu I z widocznymi dwiema jamami wewngtrzrdzeniowymi w
odcinku szyjnym (jamistos¢ rdzenia; biate strzatki). Po prawej: pooperacyjny obraz MR T2-zalezny w
projekcji strzatkowej u tej samej pacjentki po 20 miesigcach od przebytej operacji odbarczenia
szczytowo-potylicznego, przedstawiajgcy odtworzenie zbiornika wielkiego z catkowitym ustgpieniem

Jjamistosci rdzenia (biata strzatka) [materiaf wiasny]

Kolejnym aspektem jest ocena dostgpu operacyjnego oraz wystgpowania
pseudomeningocele, jako czestego zjawiska. Wowczas analiza obejmuje przede wszystkim
pomiar grubosci zbiornika mierzonego od plastyki do otaczajacych tkanek migkkich oraz ocene
»efektu masy”, jaki moze oddzialywa¢ na odtworzony zbiornik wielki. W rzadkich
przypadkach pseudomeningocele moze zniwelowac¢ odtworzony zbiornik, oraz uciskaé na

struktury nerwowe z nawrotem objawow kompresji (Ryc. 5).
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Rycina 5. Po lewej: pooperacyjny obraz MR T2-zalezny w projekcji strzatkowej z widocznym
zbiornikiem phynu mézgowo-rdzeniowego (pseudomeningocele) w miejscu dostepu operacyjnego
(biata strzatka) oraz z prawidtowo odtworzonym zbiornikiem wielkim. Po prawej: pooperacyjny obraz
MR T2-zalezny w projekcji strzatkowej, gdzie zobrazowane pseudomeningocele (biata strzatka)
powoduje efekt masy, niwelujgcy odtworzony zbiornik wielki na poziomie odbarczenia szczytowo-
potylicznego [materiat wlasny]

W przypadku wspotistnienia jamistosci nalezy oceni¢ dynamike wielko$ci jamy po
przebytej operacji. Zapadnigcie si¢, poprzez zmniejszenie si¢ srednicy jamy w horyzontalnych
projekcjach MR w sekwencjach T2-zaleznych, posrednio $wiadczy rowniez o prawidlowej
dekompresji na poziomie otworu wielkiego. Z naszych obserwacji wynika, Ze jama rzadko
zapada si¢ catkowicie 1 nadal widoczna jest jako linijna przestrzen ptynowa w obrebie rdzenia
kregowego. Dhugos¢ jamy liczona jest z reguly jako liczba poziomow kregostupa, jakim
odpowiada, co wynika z trudnosci dokladnego pomiaru dlugosci przy wspotistniejacych
krzywiznach kregostupa, a jest wystarczajgca przy pordwnaniach z badaniami sprzed operacji.
Ponadto szczego6lnie przy nasileniu si¢ objawdéw moédzdzkowych u pacjenta nalezy wykluczy¢
opadniecie mozdzku. Zjawisko to charakteryzuje si¢ zwigkszeniem odlegtosci miedzy gorng
powierzchnia moézdzku, a namiotem moézdzku, co moze $wiadczyé o zbyt rozleglym

odbarczeniu kostnym i ewentualnie wymagac reoperacji.
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4.4. Problemy neuropsychologiczne u pacjentow z zespolem Chiariego typu I

Zespot Chiariego typu I jest schorzeniem, ktore wigze si¢ z uszkodzeniem zarowno

strukturalnym, jak 1 funkcjonalnym moézdzku, a zmiany te odzwierciedlajg si¢ w
charakterystycznych objawach zwigzanych z rownowaga czy koordynacja ruchowa.
Jednakze badania wskazuja na to, ze mozdzek petni réwniez istotne znaczenie w kontekscie
wyzszych funkcji poznawczych [32]. Koncepcje te majg swoje odzwierciedlenie w badaniach
anatomicznych i neuroobrazowych, wskazujgc na szereg ztozonych potaczen moédzdzku z
innymi obszarami mézgu [33].

W latach 90. ubieglego wieku, Schmahmann i Sherman przeprowadzili analizg
pacjentow z uszkodzeniami mozdzku w przebiegu roznych patologii i zaobserwowali u nich
szereg zaburzen poznawczych. Na podstawie tych obserwacji wprowadzili termin
,mozdzkowego zespotu poznawczo-emocjonalnego” (Cerebellar Cognitive Affective
Syndrome — CCAS), wskazujac mozdzek jako istotny osrodek w przetwarzaniu emocji. W
wyniku tych badan zidentyfikowano u tych pacjentow szereg zaburzen emocjonalnych, w tym
zmiany nastroju, objawy psychotyczne czy depresje. Zespot ten wyrazat si¢ szczegdlnie W
uszkodzeniach obustronnych lub tylnego ptata mozdzku [34]. Biorac pod uwage powyzsze,
obserwowane jest takze coraz wigksze zainteresowanie aspektami neuropsychologicznymi 1
psychiatrycznymi rowniez w zespole Chiariego, ktore — jak si¢ okazuje — maja istotny wplyw
na wyniki leczenia oraz dalsza jako$¢ zycia. W literaturze mozna napotka¢ proby wyjasnienia
podtoza neuroanatomicznego zmian poznawczych i1 nastroju w zespole Chiariego. Szczegdlnie
podkresla si¢ tutaj — poza znieksztalceniem i uszkodzeniem migdatkoéw oraz samego mézdzku
— rOwniez role¢ drog od- i domdzdzkowych.

Wsréd drog odmoézdzkowych (wstepujacych) nalezy wymieni¢ droge taczaca mozdzek
z korg przedczolowa. Droga ta rozpoczyna si¢ od kory mozdzku, nastepnie taczy si¢ z jagdrami
potkul mozdzku (kulkowate, czopowate 1 zgbate) oraz z jadrami wierzchu w obrebie robaka
mozdzku. Jadra wierzchu otrzymuja réwniez polaczenia z samego robaka oraz plata
ktaczkowo-grudkowego. Droga eferentna podaza nastepnie przez konar gorny mézdzku do
jadra czerwiennego i kolejno do przeciwleglego wzgorza. Polaczenie to biegnie z jader
przednich wzgorza, konczac si¢ w obrebie kory przedczotowej oraz kory zakretu obrgczy. Inne
wazne potaczenia dotycza dréog od jader mézdzku przez jadra brzuszne wzgoérza do kory
przedruchowej oraz ruchowe;j.

Drogi aferentne (zstgpujace) obejmuja drogi prowadzace od kory ruchowej oraz

przedruchowej do jader mostu. Dodatkowo, z kory wzrokowej istniejg potaczenia do jader
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mostu. Te polaczenia nastepnie przechodza przez konar srodkowy, aby dotrze¢ do kory
moézdzku.

Ten uproszczony schemat jest czg$cig ztozonej sieci licznych wzajemnych polaczen,
ktore regulujg komunikacje miedzy mozdzkiem, a obszarami mézgu odpowiedzialnymi za
roznorodne funkcje, takie jak pamie¢, emocje, uczenie si¢ 1 przetwarzanie wzrokowe. Stad
moézdzek odgrywa istotng role w regulacji tych funkcji 1 integruje informacje z réznych czgséci
moézgu, co wpltywa na koordynacj¢ ruchowa, pamig¢ proceduralng, ale takze na regulacje
emocji [35].

Wsrdd pacjentow cierpigcych na zespo6t Chiariego typu I zanotowano zwigkszony
odsetek wystepowania zaburzen depresyjnych (nawet do 44%,), ktére maja istotny wptyw na
niekorzystne wyniki leczenia operacyjnego [36]. Oprocz strukturalnych uszkodzen mézdzku,
istniejg inne czynniki, ktére odgrywaja istotng rol¢ w tej kwestii. Przewazajaca liczba
pacjentéw dotknigtych zespolem Chiariego typu I to kobiety, ktore w przebiegu choroby
doswiadczaja dhugotrwalych objawow, w tym przewleklego bolu. Aspekty te stanowig
znaczace czynniki ryzyka dla rozwoju depresji [37]. Nie mozna réwniez pomingé znaczenia
dhugiego okresu (Srednio powyzej trzech lat) miedzy pojawieniem si¢ pierwszych objawow a
wlasciwym rozpoznaniem [38]. To wydtuzone opdznienie w rozpoznaniu moze wynikac z
wystepowania niespecyficznych objawow lub nawet mylnego zatozenia, ze dolegliwosci maja
podtoze psychogenne [39]. Wydaje si¢ jednak, ze dominujgcg role ma zalezno$¢ bolu i depresji
z efektem dodatniego sprz¢zenia zwrotnego, gdzie silniejszy bol doprowadza do wzrostu
nat¢zenia objawow depresyjnych, a sama depresja moze obniza¢ prog bolu [40, 41]. Zjawisko
to mozna thumaczy¢ tym, ze bdl 1 objawy depresyjne wykazuja wspolng interakcje na poziomie

neuroprzekaznikow.
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5. Zalozenia i cele pracy

Badania sktadajace si¢ na niniejsza rozprawe doktorska dotycza zagadnien zwigzanych
z leczeniem zespotu Chiariego typu I (CM-1) u dorostych pacjentow. Leczeniem z wyboru tych
chorych jest chirurgiczna dekompresja na poziomie zlgcza szczytowo-potylicznego z plastyka
opony twardej. Jednakze od czasu pierwszego opisu tej metody interwencji (Penfield, 1938),
szczegoty techniczne nadal budza kontrowersje i sa przedmiotem szerokiej debaty wsrod
specjalistow.

W niniejszej analizie podj¢to probe interpretacji odlegtych wynikow klinicznych,
radiologicznych oraz powiklan zwigzanych z leczeniem operacyjnym, uwzgledniajac
zastosowane materialy i techniki plastyki opony twardej jako kluczowy etap operacji.
Szczegbtowej  ocenie  poddano  rowniez  czgsto  obserwowane — wspolistniejace
pseudomeningocele oraz zmiany zachodzace w obrebie tylnej jamy czaszki w kontrolnych
badaniach obrazowych. Ponadto, w celu przeprowadzenia kompleksowej analizy wynikow
leczenia, w kolejnym etapie ocieniono jakos¢ zycia oraz poddano interpretacji aspekty
neuropsychologiczne i psychiatryczne pacjentow — zardwno tych po przebytej operacji, jak i
nieoperowanych. Dodatkowo, dokonano poréwnania wynikéw z grupg kontrolng sktadajacg sie
ze zdrowych os6b.

Whnioski ptynace z przeprowadzonych badan moga miec istotne znaczenie dla lepszego
zrozumienia choroby oraz poprawy wynikdéw leczenia poprzez doskonalenie metod
chirurgicznych oraz interdyscyplinarnej strategii leczenia pacjentdw z zespotem Chiariego typu
l.

Sformulowano nastepujace cele badawcze:

1. Poréwnanie odlegtych wynikow klinicznych i radiologicznych operacji CM-1 oraz
analiza powiktan, w zalezno$ci od rodzaju uzytego materiatu do plastyki opony twardej
i metody jego implantacji.

2. Ocena znaczenia wystgpowania i rozmiarow pseudomeningocele w odlegtych wynikach
leczenia po operacji odbarczenia szczytowo-potylicznego z plastyka opony twardej u
pacjentow z CM-1.

3. Ocena nasilenia objawow depresyjnych oraz jako$ci zycia u pacjentow z CM-I,
zarowno u chorych operowanych, jak i nieoperowanych. Identyfikacja oraz analiza
gléwnych czynnikéw determinujacych te zjawiska i poréwnanie wynikéw z grupa

kontrolng zdrowych oséb.
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6. Kopie opublikowanych prac
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Comparison of dural grafts
and methods of graft fixation
in Chiari malformation type |
decompression surgery

Artur Balasa', Przemystaw Kunert'’?, Tomasz Dziedzic, Mateusz Bielecki',
Stawomir Kujawski? & Andrzej Marchel®

Suboccipital decompression with duraplasty is a widely accepted method for treating patients

with Chiari malformation type |. However, important details of the duraplasty technique are still
controversial. This retrospective study analyzes clinical and radiological outcomes after surgery
depending upon the type of graft and methods of graft fixation. Seventy consecutive decompressions
with duraplasty were analyzed. Two types of grafts, nonautologous (Non-AutoG; 60.0%) and
autologous (AutoG; 40.0%), and two methods of graft fixation, suturing (S; 67.1%) and gluing (G;
32.9%), were used in four different combinations: (Non-AutoG+S: 31.4%; Non-AutoG+G: 28.6%;
AutoG+S: 35.7%; AutoG+G: 4.3%) according to surgeon preference. The mean follow-up was

63.4 months. According to gestalt and Chicago Chiari Outcome Scales, satisfactory results were
obtained in 72.9% and 78.6% of cases, respectively, in the long term. The outcomes were not related
to the kind of graft (p = 0.44), fixation method (p = 0.89) or duraplasty pattern (p =0.32). Decreased
syringomyelia was observed in 88.9% of cases, and no associations with the kind of graft (p=0.84),
fixation method (p=1) or duraplasty pattern were found (p = 0.96). Pseudomeningocele occurred

5 times more often in the Non-AutoG group than in the AutoG group (52.4% vs. 10.7%; p <0.05),
whereas their formations were not related to the fixation method (p =0.34). Three cases (12.0%)
required reoperation with reduraplasty. Autologous and nonautologous dural grafts can be sutured
or glued with similar clinical results; however, the use of nonautologous grafts is linked with a much
higher risk of pseudomeningocele formation.

Chiari malformation (CM) was described for the first time by pathologist Hans Chiari in 1891 and refers to
congenital caudal displacement of the hindbrain elements through the foramen magnum. The prevalence of CM
is estimated as ranging from 0.24 to 3.6% of the population with a slight female predominance' *. The treatment
of choice in symptomatic cases is posterior fossa decompression, described for the first time in 1938 by Penfield'.
This procedure has changed and improved over the years. Suboccipital craniectomy with C1 or even C2 laminec-
tomy and duraplasty is currently a widely accepted and recommended method for treating patients with CM®.
Different kinds of material are used for duraplasty, including autologous tissues such as epicranial aponeurosis
or muscle fascia and nonautologous (synthetic) materials such as bovine collagen matrix®*. Details of the surgery,
especially concerning the duraplasty techniques, are still the subject of debate’'2. However, to our knowledge,
there has been no study evaluating the kind of graft used for duraplasty along with the method of its fixation.
The aim of our study was to compare the long-term clinical and radiological outcomes of surgery for CM-I,
together with a complication analysis, depending upon the duraplasty materials and methods of graft fixation.

Materials and methods

Ninety patients with symptomatic Chiari malformation type I (CM-I) underwent posterior fossa decompression
(PFD) with duraplasty from January 2003 to December 2018. Twenty patients were lost to radiological follow-
up and were excluded from the study. Finally, 70 patients were included. The whole group involved 54 women

IDepartment of Neurosurgery, Medical University of Warsaw, ul. Banacha 1a, 02-097 Warsaw, Poland. ZDivision
of Ergonomics and Exercise Physiology, Department of Hygiene, Epidemiology, Ergonomics and Postgraduate
Training, Collegium Medicum in Bydgoszcz, Nicolaus Copernicus University in Torun,M. Sklodowskiej-Curie 9,
85-094 Bydgoszcz, Poland. “'email: przemyslaw.kunert@wum.edu.pl
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‘ 48 (68.6%)“_
Neck and back pain 45 (64.3%)
Shoulder and arm pain 28 (40.0%)
Decreased lemperature sensilivity 32 (45.7%)
Decreased touch sense 22 (31.4%)
[ Decreased proprioceptive sense 3(4.3%)
Decreased pain sensitivity 25 (35.7%)
y disturbances (p hesia, hyperesthesia) 37 (52.9%)
Paresis or motor weakness 30 (42.9%)

Cerebellar signs (nystagmus, ataxia, dizziness, dysarthria, imbalance) 28 (40.0%)

Dysphagia 15 (21.4%)
[ Visual disturbance 3 (4.3%)
Sleep apnea 0(0.0%)
One-sided signs or symptoms 23 (32.9%)
Both-sided signs or symptoms 34 (48.6%)
[ Nonrspeci(;ied 13 (18.6%)

Table 1. Preoperative signs and symptoms in 70 patients with symptomatic Chiari malformation type I.

and 16 men, ranging in age from 18 to 66 years (average 41.9 years old). The average duration of symptoms was
67.3 months (range: 3 months-50 years). The main reasons for diagnosis were suboccipital or general headache
(68.6%) (Table 1). The mean follow-up was time 63.4 months (range 3-187 months).

All patients underwent suboccipital craniectomy with C1 posterior arch removal. Partial or whole C2 lami-
nectomy was additionally performed in 24 (34.3%) and 6 (8.6%) patients, respectively. The range of cervical bony
decompression depended upon the level of tonsil descent.

Two types of grafts were used: nonautologous (Non-AutoG) in 42 patients (60.0%) and autologous (AutoG)
in 28 cases (40.0%). Non-AutoG included Duragen Integra (22), Duragen Plus Integra (12), Durepair Medtronic
(8) and AutoG included fascia lata (4) or pericranium (24).

The grafts were fixed in two ways: with sutures (S) in 47 (67.1%) cases or with fibrin glue (G) only in 23
(32.9%) cases. Therefore, 4 different patterns of duraplasty were distinguished: (1) nonautologous graft fixed with
sutures (Non-AutoG+S; 31.4%), (2) nonautologous graft fixed with glue (Non-AutoG+G; 28.6%), (3) autologous
graft fixed with sutures (AutoG+S; 35.7%), and 4. autologous graft fixed with glue (AutoG+G; 4.3%). The extent
of decompression depended upon the level of tonsil descent, but the duraplasty technique was related to surgeon
preference. Patients were operated on using a consistent surgical technique, i.e., without opening the arachnoid
and 4th ventricle or tonsil resection (see Fig. 1).

Patients were divided into groups depending on surgical technique and the presence of pseudomeningocele on
follow-up MRI. Long-term clinical outcomes were evaluated with gestalt assessment (improvement, unchanged
or deterioration) and the Chicago Chiari Outcome Score (CCOS, range 4-16 score)'>'*. Based on gestalt, we
divided patients into satisfactory (improvement and unchanged) and unsatisfactory (deterioration) groups.
Similarly, using the CCOS, the patients were assigned to the satisfactory (= 12 score) or unsatisfactory (<12
score) group. The size of the syrinx cavity was compared to that on preoperative MRI and evaluated as decreased,
stable or increased. All complications requiring separate management were recorded and analyzed as potentially
dependent upon the duraplasty technique. In follow-up MRI, the presence and average maximal thickness of
pseudomeningoceles was evaluated within each duraplasty group.

According to the statement of Bioethics Committee of Medical University of Warsaw this study did not
require IRB/ethics committee approval and patient consent. All methods were carried out in accordance with
relevant guidelines and regulations.

Statistical analysis. The aligned rank transform tool (ARTool package) for nonparametric factorial ANO-
VAs in the R environment was used with a group factor and time factor. Differences between more than two
groups were analyzed using Kruskal-Wallis one-way analysis of variance with the Dwass-Steel-Critchlow-
Fligner test and Benjamini and Hochberg adjustment of the p value for post hoc tests. Qualitative variables were
analyzed using the chi-squared test with appropriate correction applied'™°.

Results
‘The mean preoperative symptom duration in the Non-AutoG, AutoG, S and G groups was 67.5, 67.1, 73.4 and
54.7 months, respectively (Non-AutoG vs. AutoG: p=0.23; S vs. G: p=0.11). The mean symptom durations
in the Non-AutoG+S, Non-AutoG+G, AutoG+S and AutoG+G groups were as follows: 79.6, 53.3, 68.0 and
64.0 months (p=0.11).

Based on gestalt and CCOS in the whole cohort, satisfactory results were obtained in 72.9% and 78.6% of
patients, respectively (mean CCOS 12.34; SD +2.41). Satisfactory outcomes on the gestalt scale were observed
in 76.2% of the non-AutoG group and in 67.9% of the AutoG group (p=0.44). The rates of satisfactory CCOS
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Figure 1. Intraoperative photographs showing two of the four duroplasty patterns described in article. (A)
Bony decompression, Y-shaped incision of the dura with arachnoid membrane intact. (B) Autologous graft
(pericranium) sutured in a watertight fashion (AutoG+S). (C,D) Nonautologous graft (Duragen) fixed with
fibrin glue only (Non-AutoG+G).

Non-AutoG* 0(0.0%) 33 (78.5%) 7 (16.7%) 2 (4.8%)

AutoG® 2(7.1%) 20 (71.4%) 5(17.9%) 1(3.6%)
s 2 (4.3%) 34 (72.3%) 9 (19.1%) 2(4.3%)
G¢ 0(0.0%) 18 (78.3%) 4 (17.4%) 1(4.3%)

Table 2. Long-term follow-up in Chicago Chiari Outcome Scores (CCOSs) depend on kind of grafts and
methods of graft fixation. 'Non-autologous graft, >Autologous graft, *Graft fixed with sutures, *Graft fixed with
glue.

(=12) were identical in the Non-AutoG and AutoG groups (78.6%, p=1). We observed long-term occipital pain
exacerbation in 25.0% of the AutoG group when the autograft was harvested from the same incision and in 9.5%
in the Non-AutoG group (p=0.09).

Considering only the method of graft fixation, satisfactory results based on gestalt and CCOS were observed
in 72.3% and 80.9% of the S group and 73.9% and 78.3% of the G group (p =0.89, p=0.79), respectively (Table 2).

In the Non-AutoG+G group, 80.0% of patients improved or remained unchanged, and 80.0% achieved a
satisfactory CCOS. In the AutoG+S group, satisfactory results on the gestalt and CCOS scales were observed in
76.0% and 80.0%, respectively. In the Non- AutoG+S group, satisfactory gestalt and CCOS results were observed
in 72.7% and 77.3%, respectively. In the AutoG+G group, 2 out of 3 patients deteriorated on the gestalt scale and
had unsatisfactory outcomes in terms of the CCOS.
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Non-
AutoG?

42 (60.0%)

32(76.2%)

10 (23.8%)

33 (78.6%)

9(21.4%)

34 (80.9%;

30 (88.2%)

1(11.8%)

38(90.5%) 4(9.5%)

0.80

22 (52.4%)| 20 (47.6%) 4.62 (+5.7)

<005

AutoG’

28 (40.0%)

19 (67.9%)

9(32.1%)

22(78.6%)

6(21.4%)

20 (71.4%,

18 (90.0%)

2(10.0%)

2589.3%) 3(10.7%)

3(10.7%) 25 (89.3% 0.61 (+2.1)

<005

s

47(67.1%

34(72.3%)

13 (27.7%)

38 (80.9%)

9(19.1%)

36 (76.6%,

32(88.9%)

4(111%)

43 (91.5%) 4 (8.5%)
087

15 (31.9%)[ 32 (68.1%) 2,40 (£4.4]

G

23 (32.9%)

17(73.9%)

6(26.1%)

18 (78.3%)

5(21.7%)

18 (78.3%

16 (88.9%)

2(11.1%)

20 (87.0%) 3 (13.0%)

10 (43.5%) 13 (56.5% 426 (+5.9)

Non-
AutoG+S®

22 (31.4%)

16 (72.7%)

6(27.3%)

17 (77.3%)

5(22.7%)

18 (81.8%;

16 (88.9%)

2(111%)

2
(1000%) | ©OO%)

12 (54.5%)] 10 (45.5% 136 (+5.4)

Non-
AutoG+G®

20 (28.6%)|

16(80.0%)

4(20.0%)

16 (80.0%)

4(20.0%)

16 (80.0%;

14 (87.5%)|

2(12.5%)

16 (80.0%) 4(200%) | g 16

10(50.0%) 10 (50.0%) g5 | 49 (6.1

AutoG+§™

25 (35.7%)

19 (76.0%)

6(24.0%)

20 (80.0%)

5(20.0%)

18 (72.0%

16 (88.9%)|

2(111%)

22(88.0%) 3 (12.0%)

3(12.0%)[ 22 (88.0%) 0.68 (+2.2)

AutoG+G*

3(4.3%)

1(33.3%)

2(66.7%)

1(33.3%)

2(66.7%)

2(66.7%,

2(100.0%)|

0(0.0%)

3(100.0%) 0 (0.0%)

0(0.0%) | 3 (100.0%) 0.0 (+0.0)

<005

Table 3. Follow-up summary of clinical and radiological outcomes stratified by the type of grafts used,

graft fixation methods and duraplasty materials during decompression surgery in patients with Chiari I
malformation. 'Nonautologous graft, >Autologous graft, *Graft fixed with sutures, ‘Graft fixed with glue only,
*Nonautologous graft fixed with sutures, “Nonautologous graft fixed with glue only, “Autologous graft fixed
with sutures, *Autologous graftfixed with glue only. “Maximal perpendicular distance to graft measured on
sagittal T2 MRI images (mm).

Non-AutoG* 1.7 (£2.99) 32.0 (£44.31)
AutoG? 1.4 (£3.18) 29.7 (£35.11)
s 1.8 (£3.06) 30.1 (£35.10)

0.44 0.78
Gd 1.2 (+3.06) 33.0 (£50.93)

Table 4. Evolving syringomyelia on follow-up MRI depends on the kind of grafts and methods of graft
fixation. ' Non-autologous graft, >Autologous graft, *Graft fixed with sutures, *Graft fixed with glue.

Fifty-four (77.1%) patients presented with syringomyelia. After surgery, the syrinx length decreased in 88.2%
of the Non-AutoG group and in 90.0% of the AutoG group. Regarding the method of graft fixation, the syrin-
gomyelia decreased in 88.9% of the S group and 88.9% of the G group (Table 3). The cross-sectional area of the
syrinx decreased to a similar extent regardless of the type of graft (p=0.82) or the method of its fixation (p=0.78).
The mean length of syringomyelia decreased in a similar range (<2 segments) depending on graft type (p =0.69)
and method of graft fixation (p=0.44). The syrinx increased in 2 (3.7%) cases on follow-up MRI; both were in
the Non-AutoG+S group (9.1%) (Table 4).

Pseudomeningocele was present in 25 (35.7%) cases on follow-up MRI; however, it occurred significantly
more frequently in the Non-AutoG group than in the AutoG group (52.4% vs. 10.7%; p < 0.05). Additionally, the
rate of pseudomeningocele was similar in the G group compared with the S group (43.5% vs. 31.9%; p=0.34). The
rates of pseudomeningocele were 54.5%, 50.0%, and 12.0% in the Non-AutoG+S, Non-AutoG+G, and AutoG+$
groups, respectively, and there were none in the AutoG+G group (p<0.05). Correlations between duroplasty
features and average thickness of pseudomeningocele are presented in Table 3.

Seven (10.0%) patients had postoperative complications: 4 (9.5%) in the Non-AutoG group and 3 (10.7%) in
the AutoG group (p=1, see Table S1 in supplementary material). Five (7.1%) patients needed revision surgery,
and 2 were conservatively treated for aseptic meningitis (1 patient, Non-AutoG) and purulent cutaneous fistula
(1 patient, AutoG). In the Non-AutoG group, 3 (7.1%) patients were reoperated on for cerebellar subsidence, of
whom 2 (4.8%) also had large pseudomeningocele and 2 (4.8%) had acute hydrocephalus. In all patients with
complications in the Non-AutoG group, the graft was fixed with glue (Non-AutoG+G). In the AutoG group,
two patients (7.1%) required revision surgery: 1 (3.6%) for symptomatic extradural hematoma and 1 (3.6%) for
symptomatic pseudomeningocele. All patients with complications in the AutoG group had the graft fixed with
sutures (AutoG+S, Tables 3 and 5).

The risk of surgical revision for pseudomeningocele in the Non-AutoG, AutoG, S and G groups was 4.8%,
3.6%, 2.1% and 8.7%, respectively (Non-AutoG vs. AutoG: p=0.81; S vs. G: p=0.2). In the Non-AutoG+S, Non-
AutoG+G, AutoG+S and AutoG+G groups, the risk of surgical revision was 0, 10.0%, 4.0% and 0, respectively
(p=0.34).

Three patients with pseudomeningocele underwent repeat duraplasty with suturing of the graft. All 3 cases
of cerebellar subsidence were treated by resection of one cerebellar tonsil and by optimization of craniectomy
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i 9‘)
Extradural hematoma 1(1.4%)

Symptomatic pseudomeningocele 3(4.3%) R:&éz:’g ; G2
Aseptic meningitis 1(1.4%) Non-AutoG+G (1)
Cerebellar subsidence 3(4.3%) Non-AutoG+G (3)
Acute hydrocephalus 2(2.9%) Non-AutoG+G (2)
Purulent cutaneous fistula 1(4.3%) AutoG+S (1)

Table 5. Postoperative complications. *Seven (10%) patients had postoperative complications, with multiple
adverse events in 3 of them: 1. cerebellar subsidence and large pseudomeningocele and acute hydrocephalus, 2.
cerebellar subsidence and acute hydrocephalus, 3. cerebellar subsidence and large pseudomeningocele.

size with the use of an artificial bone flap. One patient with acute hydrocephalus was treated with a ventriculo-
peritoneal shunt. Among patients with postoperative complications, the mean long-term CCOS score was 8.25
(SD +2.28) in the Non-AutoG group and 8.67 (SD +2.87) in the AutoG group.

Discussion

For duraplasty, many autologous or nonautologous kinds of grafts have been described in the literature™'®'7-2,
Furthermore, methods of graft fixation include suturing with running or single stiches or sealing with fibrin
glue”?!22, Klekamp reported an overall 73.6% clinical improvement in patients after posterior fossa decompres-
sion with duraplasty, in short-term follow-up regardless of whether autologous or nonautologous graft was used.
Concurrently, he noted high neurological deterioration in long-term observation: 14.3% within 5 years and 15.4%
within 10 years, with a significantly higher rate of symptom recurrence when the autologous graft was used>.

The average rate of syrinx cavity decrease after surgical decompression ranges between 76.1 and 81.1%'23-%,
Attenello et al. observed substantially better syrinx improvement in patients with nonautologous grafts (80.0%)
than in patients with pericranial autografts (52.0%)"".

In our series, regardless of what kind of graft was used and how it was fixed, the clinical outcomes and effect
on syrinx was very similar after a mean 5.3 years of follow-up. However, the AutoG+G subgroup was too small
for reliable statistical comparisons (Table 3).

Pseudomeningocele formation was five times more frequent in our series when a nonautologous graft was
used (52.4% vs. 10.7%, p < 0.05) and its mean maximal thickness was larger in the Non-AutoG group (4.62 mm
vs. 0.61 mm, p <0.05). Attenello et al. demonstrated a similar observation (pseudomeningocele occurrence:
24.0% vs. 11.0%)".

Unexpectedly, of the method of graft fixation played a smaller role in our series than the type of graft. The
risk of pseudomeningocele formation was 43.5% when the graft was fixed with glue and 31.9% in the when the
graft was fixed with suturing (p>0.05).

Most of the pseudomeningoceles were small, asymptomatic fluid spaces filling the dead extradural space, with
no mass effect on the intradural structures and no subsequent healing problems or external CSF leaks. For greater
accuracy in our study, we assessed every visible CSF collection above-graft on the MRI study, even if small (min.
2 mm of thickness), in order to verify their exact significance. However, they may cause psychological discomfort
to the patients®. On the other hand, artificial grafts may present less potential to form strong adhesions with
surrounding tissues on extra- and intradural side. This could explain why pseudomeningocele is more frequent
and why some authors report better clinical outcomes with the use of artificial grafts'”*.

The most common complications reported in the literature were aseptic meningitis (4-32%), CSF leak
(6-21%), and wound infection (0.5-7%)>*****. Some materials seem to predispose patients to specific com-
plications, such as nonautologous grafts to aseptic meningitis and bacterial infections'®?’. In our series, in the
Non-AutoG group, one (2.4%) patient had aseptic meningitis, and in the AutoG group, one (3.6%) had a purulent
cutaneous fistula. Vanaclocha observed CSF leakage in 15.0% of cases after duraplasty with a nonautologous
graft (polytetrafluoroethylene) and none after pericranium usage®. Opposite results were reported by Klekamp
and Attenello et al. observed with a higher rate of CSF leak after duraplasty with pericranium'”**. Observations
similar to ours were reported by Yahanda et al. in a recent multi-center study where autografts and nonautologous
grafts had a comparable complication rate (p=0.12), with higher rates of pseudomeningocele (p=0.04) related to
the use of the nonautologous graft. However, methods of graft fixation were not evaluated and, unlike our adult
cohort, concerned pediatric patients, which may have influenced the wound healing process®®.

Complications occurred in 2 of our 4 duraplasty pattern groups, with no complications among the Non-
AutoG+S and AutoG+G groups. However, differences in complication rates between the groups were statistically
insignificant (Table 3). The highest complication rate was in the Non-AutoG+G group (20.0%); however, in 3
(15.0%) cases, the main indication for surgical revision was symptomatic cerebellar subsidence, which was due to
an oversized craniectomy, rather than the duraplasty pattern. In general, neither the type of graft nor the method
of its fixation were significantly associated with the risk and type of complications in our series.

To harvest the pericranium, an extension of the surgical approach is required, resulting in an increased risk
of abnormal wound healing, such as infection or scar dehiscence, and cosmetic complications'”. If the fascia lata
is harvested, the scar on the thigh carries a potential risk of incisional muscle hernia and donor site hematoma;
additionally, it could be cosmetically relevant because most patients are women. Abla et al. who compared
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autologous and non-autologous grafts, pointed out the lack of consensus regarding what kind of graft should be
used; however, they recommend using pericranium if available in good condition'®. The technique of pericranium
harvesting without significant extension of the primary incision was described by Stevens et al.** Vanaclocha
et al. also advised the use of pericranium and described the disadvantages of other autologous grafts, such as
ligamentous weakness of the neck after nuchal ligament harvesting”. In our opinion, each additional dissec-
tion in the proximity of the site of decompression creates a greater potential space for pseudomeningocele or
hematoma formation. Non-autologous grafts have some advantages such as the ease of tailoring and reduction of
operative time. Disadvantages are price, a higher risk of aseptic meningitis and pseudomeningocele formation.

Although pseudomeningocele occurred five times more frequently in our Non-AutoG group, it did not result
in worse clinical results. On the other hand, we noted long-term occipitalgia worsening in every fourth patient
after the use of their own pericranial flap. Harvesting of the pericranium may be associated with a greater risk of
irritation or injury of the occipital nerves; however, the clinical relevance should be confirmed in further studies.

Our research presents limitations associated with its retrospective, single-center study design. Some patients
had very long symptom durations and were in advanced stages of the disease before surgery. This may have
influenced the clinical and radiological outcomes™. We are also aware that larger groups of patients have been
published but most of these were children or children and adults together?®. On the other hand, we had an
opportunity to analyze and compare the results of 4 different duraplasty patterns applied on a homogenous
cohort of patients for age, type of Chiari malformation, and the main principles of surgery technique for one
center. To the best of our knowledge, the method of graft fixation in decompression surgery for CM-I has not
been analyzed before. However, the relatively limited number of patients, particularly in the AutoG+G group
with only 3 patients, did not allowed for firm conclusions. Besides, in the literature, a wide disparity of pseudo-
meningocele rate is published. Pseudomeningoceles incidentally recognized on imaging studies are considered
by some researchers as asymptomatic findings, and do not, therefore, get reported as complications. Others,
including our team, consider it important to also report all asymptomatic pseudomeningoceles®'. A meta-analysis
with multiple randomized prospective cohort studies would be necessary to draw a robust conclusion’**. The
potential causality needs to be explored further in the future by using the Mendelian Randomization framework
or deep learning algorithms™*.

Conclusion

'The occurrence of pseudomeningocele in CM-I decompression surgery was significantly higher when nonautolo-
gous grafts were used, regardless of the method of fixation. However, the vast majority of the pseudomeningoceles
were asymptomatic, and there were no significant differences in long-term clinical outcomes, effect on syringo-
myelia or the risk of symptomatic postoperative complications. Thus far, our analysis indicates that autologous
and nonautologous dural grafts can be either sutured or fixed with glue with very similar clinical results.
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Background: Pseudomeningoceles (PMCs) as abnormal collections of cerebrospinal
fluid are quite common findings on follow-up MRI after Chiari decompression surgery
(CDS). However, the importance of their identification has not been truly determined,
especially when PMCs are described occasionally in the process of radiological follow-
up. We retrospectively analyzed surgical outcomes and imaging findings after CDS
depending upon the occurrence and thickness of PMCs.

Methods: A total of 76 adult patients who underwent CDS were analyzed. The clinical and
radiological outcomes of patients with a pseudomeningocele (wWPMC) were evaluated and
compared to those of patients without a pseudomeningocele (w/oPMC). Radiological
morphometric measurements were performed and compared between groups.
Comparisons of the maximal PMC thickness were made within the wPMC group.
Results: PMCs were recognized in 27 (35.5%) patients, of whom 3 (11.1%) required
reoperation. Differences in satisfactory result rates regarding gestalt assessment and
Chicago Chiari Outcome Scale were statistically insignificant between the w/oPMC and
wPMC groups (p=1 and p=0.56, respectively). The postoperative syringomyelia
decrease and cerebellar tonsil elevation were similar between the groups (p=1 and p =
0.74, respectively) in the long-term follow-up. Additionally, the clinical or radiological
outcomes with radiological details were not related to PMC thickness in the long-term
follow-up. However, radiological details showed the cooccurrence of PMCs with a
postsurgical of cerebello-tentorial distance increase (p<0.05), basion-pontomedullary
sulcus distance decrease (p <0.05) and tonsillo-graft distance decrease (p <0.05).
Conclusions: We found no significant relationships between PMC presence or thickness
and clinical or radiological outcomes. However, postoperative changes within the posterior
fossa associated with PMCs resemble brain sagging, which occurs in intracranial
hypotension. Therefore, extradural cerebrospinal fluid escape may also be responsible
for symptoms in some patients with PMCs after CDS.
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INTRODUCTION

The Chiari malformations originally described by Hans Chiari
in 1891 (1) relate to a rare group of hindbrain abnormalities
concerning both pediatric and adult patients. The most
common, Chiari [ malformation (CMI), consists of caudal
herniation of elongated cerebellar tonsils through the foramen
magnum, causing symptoms secondary to compression of the
brain stem, dysfunction of the cerebellum and distortion of
cerebrospinal fluid (CSF) flow (2). Disturbances of CSF flow
are responsible for syringomyelia, which has been reported in
69% of adult patients (3), but the exact pathophysiology
remains unclear (4, 5). For symptomatic cases, the treatment of
choice is suboccipital decompression with duraplasty (6).
However, duraplasty is related to a larger number of
complications with a lower recurrence rate of symptoms than
osseous decompression alone (7-9). Average complication rates
have been estimated at 4.5%, and among the most common
causes of CSF leaks, aseptic meningitis and pseudomeningocele
have been reported (3). Pseudomeningoceles (PMCs) are defined
as abnormal CSF collections visible on MRI due to leakage into
the extradural space (10) and directly over the dural graft.
Pseudomeningocele can reduce the volume of reconstituted
cisterna magna because of compression on duraplasty.
Eventually, they can become symptomatic due to compression
of neural structures or the impeding of CSF flow through the
foramen magnum. Nevertheless, pseudomeningocele is not a
rare finding on follow-up MRI, but it is not considered a
complication until it leads to recurrent symptoms or CSF fistula
or causes unacceptable cosmetic effects (11).

The aim of this study was to determine the roles of co-
occurring pseudomeningoceles and their sizes on long-term
outcomes after decompressive surgery with duraplasty in
patients with CMI.

MATERIALS AND METHODS

A total of 96 adult patients who underwent posterior fossa
decompression (PFD) with duraplasty for symptomatic CMI from
January 2003 to December 2019 at our institution were screened.
Twenty of them were excluded because their preoperative
radiographic studies were not accessible. The mean Chicago
Chiari Outcome Scale (CCOS) of the excluded and included
patients did not significantly differ (12.85 vs. 12.4; p =0.45). Of
76 included patients, 60 were women, and 16 were men, with an
average age of 41.8 years old (range from 18 to 66 years old).
The medical data were obtained from telephone questionnaires
and hospital and ambulatory charts. For analysis of the long-term
clinical course, gestalt assessment (improvement, unchanged or
deterioration) and Chicago Chiari Outcome Scale (CCOS) were
used (12-14). The mean clinical follow-up was 58 months.

All methods were carried out in accordance with relevant
guidelines and regulations.

All protocols were approved by Bioethics Committee of
Medical University of Warsaw (AKBE/231/2021). Informed
consent was obtained from all subjects.

Frontiers in Surgery | www.frontiersin.org

IMAGING

Preoperative and follow-up MRI was performed in every case.
Follow-up MRI was scheduled 6 months after surgery, and
additional studies were performed earlier or later, depending
on the clinical indications. Numerous patients underwent
many control MRI studies, especially those with long-term
follow-up. In these cases, the last study was considered. The
mean neuroimaging follow-up was 39.9 months.

The presence of pseudomeningocele on follow-up MRI was
defined as hyperintense fluid collection above a hypointense
linear dural graft on sagittal T2-weighted MRI imaging.

Because of the variable shape, precise measurement of PMC
total volume is very difficult or impossible. Therefore, size was
determined by the maximal thickness of the pseudomeningocele
as the perpendicular distance to the graft with the best
correlation clinically with complications (15) (Figure 1).

Maximal tonsillo-graft ~distance was also measured.
Additional  radiological ~ details, such as pre- and
postprocedural differences in maximal cerebello-tentorial
distance and basion-pontomedullary sulcus distance, were
noted. The levels of pre- and postoperative tonsillar descent
were also measured and compared. For a postoperative tonsil
position assessment, the level of the foramen magnum was
determined by restoration of the angle between the line
tangent to the clivus surface and the basion-opisthion line
established on preoperative images (Boogaard’s angle;
Figure 1) (16). In cases of syringomyelia in the preoperative
study, their size was determined to be decreased, stable or
increased. The cooccurrence of pseudomeningocele and its
maximal thickness and clinical and radiological outcomes
were analyzed in detail, including the poor preoperative status
of 3 reoperated patients for symptomatic PMCs. Evaluation of
the relationship of PMC thickness with tonsillo-graft distance
and pre- and postprocedural differences in maximal cerebello-
tentorial distance, basion-pontomedullary sulcus distance and
tonsillar herniation was performed. In cases of pre- and
postoperative distance comparisons, we received positive or
negative values depending on whether a particular distance
decreased or increased on follow-up MRI, respectively
(Figure 1).

SURGICAL TECHNIQUE

Suboccipital craniectomy with C1 posterior arch removal and
sometimes with partial (No. 24) or whole (No. 6) C2
laminectomy was performed with Y-shaped dural incision and
with subsequent duraplasty in all cases. Depending on surgeon
preference, two types of graft material were used for dural
closure: nonautologous grafts or autologous grafts. The
former, represented by synthetic collagen matrices, was used
in 48 (63.2%) cases. Autologous grafts in this series, including
previously harvested pericranium or fascia lata, were used in
28 (36.8%) cases. The arachnoid layer, 4™ ventricle and tonsils
were left intact, and no local or lumbar drains after surgery
were used (17, 18).
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FIGURE 1 | Preoperative (1 and 2) and follow-up (3 and 4) T1-weighted MRI images of the craniocervical junction region and diagrams presenting measurements in
the same midsagittal plane. Measurements included: o: Boogaard's angle. A: max. tonsillar herniation. B: max. tonsillo-graft distance. C: max. cerebello-tentorial
distance. D: max. basion-pontomedullary sulcus distance. E: pseudomeningocele thickness.

STATISTICAL ANALYSIS

The Shapiro-Wilk test was used to test the assumption of
normality, and Levene’s test was used to examine the
assumption of homogeneity. Mean values and standard
deviations (SDs) are reported. Fisher’s exact test was used to
examine the relationship between PMC presence and changes in
symptom severity expressed in a binary manner, while the chi-
square test was used in the case of symptom severity changes in
three categories (improvement vs. unchanged vs. deterioration).
The Mann-Whitney U test was used to compare values of
continuous and ordinal variables between independent groups.
The significance level was set at alpha=0.05.

Frontiers in Surgery | w
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RESULTS

Twenty-seven (35.5%) patients demonstrated PMC on
posttreatment MRI. Only 3 (11.1%) of 27 patients required
revision surgery, representing 3.9% of the overall study cohort.
Satisfactory clinical results according to gestalt assessment and
CCOS were obtained in 75.5% and 81.6% of patients without
pseudomeningocele (w/oPMC) and 66.7% and 70.4% of
patients with pseudomeningocele (WPMC), respectively (p=
043, p=0.27). For this outcome analysis, the prereoperative
clinical condition of 3 reoperated patients was considered to
capture the worst condition potentially related to PMC. Long-
term follow-up showed even more comparable satisfactory
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TABLE 1 | Comparison of clinical and radiological outcomes between patients without pseudomeningocele (w/oPMC) and with pseudomeningocele (WPMC) after
decompression surgery in patients with Chiari | malformation, including preoperative status of 3 patients reoperated due to PMC and over long-term follow-up.

Comparison clinical and

status of 3 patients reoperated due to PMC

Surgical outcomes

Gestalt

ccos®

Syringomyelia on follow-up MRI (56 pts.)

Improvement

Stable or deterioration

Improvement or unchanged

Comparison of long- term clinical and radiological outcomes

Long-term surgical outcomes

Gestalt

Cccos?

Syringomyelia on follow-up MRI (56 pts.)

Improvement or unchanged

Patients w/oPMC Patients wPMC p-value
49 pts. 27 pts.
number of pts. (%) number of pts. (%)
37 (75.5%) 18 (66.7%) 0.43
12 (24.5%) 9 (33.3%)
40 (81.6%) 19 (70.4%) 0.27
9 (18.4%) 8 (29.6%)
Patients w/oPMC Patients wPMC and p-value
with syringomyelia syringomyelia
36 pts. 20 pts.
number of pts. (%) number of pts. (%)
33 (91.7%) 15 (75.0%) 0.12
3 (8.3%) 5 (25.0%)
Patients w/oPMC Patients wPMC p-value
49 pts. 25 pts.
number of pts. (%) number of pts. (%)
37 (75.5%) 19 (77.7%) 1
12 (24.5%) 6 (22.3%)
40 (81.6%) 19 (77.7%) 0.56
9 (18.4%) 6 (22.3%)
Patients w/oPMC Patients wPMC and p-value

with syringomyelia
37 pts.
number of pts. (%)

syringomyelia
19 pts.
number of pts. (%)

Improvement

Stable or deterioration

33 (89.2%)
4 (10.8%)

17 (89.5%)
2 (10.5%)

“Chicago Chiari Outcome Scale.

results: 75.5% vs. 77.7% (p =1) in gestalt and 81.6% vs. 77.7%
(p=0.56) in CCOS score for w/oPMC and wPMC patients,
respectively (Table 1). Analysis of individual signs and symptoms
showed no significant correlations between the wPMC and
w/oPMC groups postoperatively (Supplementary Table S1).
Syringomyelia was present in 73.7% of patients preoperatively. A
reduction in syringomyelia size was obtained in 91.7% of cases in the
w/oPMC group and 75.0% of cases in the wPMC groups (p =0.12).
Two patients who underwent reoperation due to PMC had
syringomyelia that remained unchanged after the first operation.
In the long-term follow-up, including the results of 3 revision
surgeries, the decrease in syrinx was similar: 89.2% vs. 89.5% for
the w/oPMC and wPMC groups, respectively (p = 1; Table 2).
Pseudomeningocele was associated with a reduction in the
average maximal tonsillo-graft distance on follow-up MRI
(4.4 mm vs. 7.1 mm; p <0.05). The cerebello-tentorial distance
increased postsurgically in the wPMC group by an average of
1.2 mm, in contrast to the patients with w/oPMC, in whom it
slightly decreased by an average of 03 mm (p<0.05).

Frontiers in Surgery | www.frontiersin.org

Additionally, the existence of PMC was associated with a
decrease in basion-pontomedullary sulcus distance by an
average of 0.6 mm compared to the w/oPMC group, in which
it was increased by an average of 0.6 mm (p <0.05). However,
we did not observe a substantial difference in tonsil elevation
after surgery between the w/oPMC and wPMC groups on
follow-up MRI (4.1 mm vs. 3.7 mm; p = 0.74; Table 3).

The average thickness of PMC was 8.7 mm + 4.5 (SD) (range
2.0-21.0 mm). Relationships of PMC thickness with CCOS,
individual signs and symptoms were not statistically significant
(Supplementary Table S1). Additionally, we did not find an
association between PMC thickness and changes in syrinx size
on follow-up (p =0.59) or other radiological details (Table 3).

A distinct group consisted of 3 reoperated patients due to
symptomatic PMCs. Significant cerebellar subsidence coexisted
in 2 patients. The average time between the operation and the
onset of new symptoms was 7.7 days (range: 3-13). The
predominant symptoms were severe headache, nausea, and
vomiting with depressed levels of consciousness. Reduraplasty
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TABLE 2 | Comparison of long-term radiological details on follow-up MRI between patients without pseudomeningocele (w/oPMC) and with pseudomeningocele

(wPMC) after decompression surgery in patients with Chiari | malformation.

Radiological details on follow-up MRI

Tonsillo-graft distance
Pre- and postoperative difference of cerebello-tentorial distance
Pre- and postoperative difference of basion-pontomedullary sulcus distance

Pre- and postoperative difference of tonsillar hemiation

“Including the patient’s clinical status before reoperation due to PMC.

Patients w/oPMC Patients wPMC? p-value
49 pts. 27 pts.
mean [mm] =+ SD mean [mm] = SD
7154 44+33 <0.05
0.3+1.0 -12+14 <0.05
-06+1.6 06£1.5 <0.05
4.1£39 3.7+3.1 0.74

TABLE 3 | Correlation between pseudomeningocele thickness on follow-up MRI related and clinical outcome in CCOS (Chicago Chiari Outcome Scale) and

radiological details.

PMCP thickness 2-7mm >8 mm p-value
No. of patients 13 14
Mean CCOS* +SD 11.4+35 12.6+2.7 0.39
Pre- and postoperative difference of tonsillo-graft distance [mm]+SD 51+38 3.8+27 0.31
Pre- and postoperative difference of cerebello-tentorial distance [mm]+SD -1.5%15 -09+15 0.18
Pre- and postoperative difference of basion-pontomedullary sulcus distance [mm] + SD 04x19 0814 0.52
Pre- and postoperative difference of tonsillar hemiation [mm] + SD 39+28 3.5+35 0.75
Syringomyelia on follow-up MRI (20 pt.) PMCP® thickness

Patients with Patients with

syringomyelia syringomyelia

[9pts.] [11pts]

No. of pts. (%) No. of pts. (%)
Improvement 8 (88.9%) 8 (72.7%) 0.59
Stable or deterioration 1(11.1%) 3 (27.3%)

“Including the patient’s clinical status before reoperation due to PMC.
®Pseudomeningocele.

TABLE 4 | Comparison of clinical outcomes and radiological details on follow-up MRI between reoperated and nonreoperated patients for pseudomeningocele

(wPMC) after decompression surgery in patients with Chiari | malformation.

Patients with PMC® p-value
Reoperated due to PMC (No. 3) Nonreoperated (No. 24)
Mean CCOS* [mm] + SD 7312 12.3+2.8 <0.05
PMC thickness [mm] + SD 11.3+5.9 8.3+4.5 0.37
Pre- and postoperative difference tonsillo-graft distance [mm] + SD 33x15 45+34 0.73
Pre- and postoperative difference cerebello-tentorial distance [mm] + SD -3.7+05 -09+13 0.20
Pre- and postoperative difference basion-pontomedullary sulcus distance [mm] +SD 02+0.5 06+1.8 0.73
Pre- and postoperative difference tonsillar herniation [mm] + SD 1.2+33 4.0+3.0 0.27

#Chicago Chiari Outcome Scale.
Pseudomeningocele.

was performed in all cases, with optimization of craniectomy
size in 2. The clinical condition assessed with the CCOS in
these cases before reoperation was significantly worse than
that of the rest of the wPMC group (7.3 vs. 12.3; p=0.02;
Table 4). The mean CCOS of the reoperated patients
improved in the long-term follow-up to 13.7 (range: 12-15),

Frontiers in Surgery | www.frontiersin.org

although persistent PMC was noted in 1 case on follow-up
MRIL Comparison of radiological details of the reoperated
PMCs to the remaining PMCs in the PMC group showed an
insignificantly larger mean PMC thickness (p=0.37) and a
smaller reduction in tonsillo-graft distance (p=0.73) in the
reoperated patients. Prepostoperative differences in tonsillar
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herniation (p = 0.27), cerebello-tentorial distance (p = 0.20), and
basion-pontomedullary  sulcus ~ distance (p=0.73) were
insignificantly less favorable in the reoperated patients than in
nonreoperated patients with PMC (Table 4). We have not
observed external CSF leaks in our series.

DISCUSSION

Surgical treatment for CMI has a particular predisposition to the
development of CSF-related complications, including PMCs.
Among predisposing factors worth mentioning are duraplasty,
craniectomy, midline approach, and surgery concerning the
posterior fossa (10, 15, 19). Thus, PMCs are among the most
common complications after Chiari decompression surgery
(20). Smith et al. noted that CM was the second most
common cause of PMC after surgery for posterior fossa
extraaxial tumors (10). PMC rates reported in the literature
range from 2.5 to 24% (15, 21, 22). We observed PMCs in
35.5% of cases. However, we assessed even barely visible
PMCs on follow-up MRI to define their exact significance.
This wide disparity presumably resulted from some authors
having considered PMCs recognized only on imaging studies
as asymptomatic or incidental findings and not, therefore,
reporting them as complications (10, 21).

According to the current state of knowledge, the appearance
of PMC at the operation site might have no effect on duraplasty,
or it can lead to slight reduction in recreated cisterna magna or
obstruction of CSF flow, potentially leading to hydrocephalus
(11). Further PMC enlargement can lead to compression of
the posterior fossa neural structures. The patient either
remains stable, or new symptoms can appear. PMC
manifestation evolves from local pain in distended tissue or
simple headache to posterior fossa syndrome or even impaired
consciousness. Moreover, PMC can lead to CSF fistula and
meningitis in cases of skin rupture (19).

The pathophysiology of PMC formation is unclear, but it
seems that PMCs are initially formed as a result of suture CSF
leakage between the dura and dural grafts or a tear in one of
them. Leakage can occur immediately after an operation due to
poor dural closure or could be caused by a progressive increase
in intracranial CSF pressure in the course of hydrocephalus (23).
However, knowing the role of CSF pressure, Valsalva maneuvers
(e.g., coughing, sneezing, or defecating) likely cause a sudden
increase in pressure, acting as a trigger factor in leakage (20).
Symptomatic PMCs are most often observed shortly after
surgery, which would suggest their onset until strong scarring
among the graft, dura and neck muscles is created (15, 24).

Comparison of postoperative radiographic images of patients
without and with PMC showed significant differences. A
tendency to decrease the brainstem with the cerebellum in the
wPMC group, defined as increased cerebello-tentorial and
reduced basion-pontomedullary sulcus distances, was noted.
This tendency was the opposite to that observed in the w/
oPMC group, in which these structures had ascended (Table 2).

Considering our findings, we propose that the clinical
consequences of some PMCs could develop via a similar
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mechanism to that of spontaneous intracranial hypotension
(SIH). Spontaneous CSF fistula manifests as a small CSF
reservoir (meningeal diverticula), usually associated with nerve
root sleeves. CSF leakage is self-limiting, or CSF constantly
leaks out in intracranial hypotension, e.g, after lumbar
puncture (25-27). Similarly, postoperative leakage usually does
not result in a constant increase in PMC volume. Similar to
brain sagging in SIH, we noted slight hindbrain subsidence in
the wPMC group, expressed as a postoperative increase in the
supracerebellar space and a decrease in the basion-
pontomedullary sulcus distance (Figure 1). The cooccurrence
of cerebello-tentorial ~ distance increases and basion-
pontomedullary sulcus distance decreases in patients with
PMCs might derive from the pressure gradient between the
posterior fossa and PMC spaces, with a subsequent downward
shift of all posterior fossa neural structures. Hypotension in the
posterior fossa corresponds to partial hypotension syndrome but
is not as severe as SIH in causing sagging of the whole brain
(25, 28). This difference might indicate that postoperative
cerebellar subsidence could be related not only to oversized
occipital bony decompression but also to CSF leakage.

Raising and changing the shape of primarily herniated tonsils
after decompression surgery from thin and extended to rounder
and shorter are well known (16). Interestingly, despite sagging of
the superior surface of the cerebellum in patients wPMC, we did
not observe a significant difference in postsurgical tonsil tip
ascent between the two groups, suggesting that favorable and
unfavorable displacements in the posterior fossa might coexist
after decompression.

Although the recreated cisterna magna was significantly
smaller in patients with PMC, and the worst “prerevision”
condition related to PMC was used for analysis, the
comparison of the w/oPMC and wPMC groups showed no
significant differences in clinical outcomes. Furthermore, the
long-term observation of 25 patients with persistent PMC
demonstrated that they achieved very similar clinical and
radiological outcomes as their counterparts without PMC. It
appears that the relative reduction in the recreated intradural
space was not sufficient to block CSF flow in nonreoperated
patients with PMC (29).

Pare and Batzdorf reported three cases in which PMCs were
a reason for persistent syringomyelia in long-term follow-up
(30). In our series, in which it was never a main cause of
reoperation for PMC, all 3 revisions were performed too early
after the first surgery to expect a decrease in the syrinx. We
did not find any impact of the presence or size of PMCs on
syringomyelia evolution.

Thus far, based on our analysis, neither the presence nor any
size of PMC can be identified as a risk factor for worse
outcomes. All PMCs requiring revision manifested shortly
after surgery, long before scheduled follow-up MRI. Therefore,
early clinical postsurgical deterioration is much more
suggestive of PMC importance than any long-term
radiological parameter. However, the differences in hindbrain
rearrangement after decompression between patients with and
without PMC shed new light on the potential mechanism
increasing symptoms from some PMCs.
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LIMITATIONS

Our study is limited by several factors, the most significant of
which is the retrospective nature and single-center design of
the research. Moreover, the cohort was represented by only
76 patients, with a significant effect on the statistical analysis
of certain differences between groups. Additionally, the
radiological data were based on MRI studies performed at
various times after surgery and sometimes with different
resolution of studies, which might have had an impact on the
measured details. Standard follow-up MRI was performed
without contrast, which could have shown other intracranial
hypotension features. However, we obtained a relatively long-
term follow-up by choosing to measure the last available MRI
study. Future prospective research with a larger cohort is
needed, especially to confirm our observations contained in
the conclusion.

CONCLUSION

We did not find any significant relationships of
pseudomeningocele presence or pseudomeningocele thickness
with  clinico-radiological ~outcomes after ~decompressive
surgery. In rare cases, PMCs might be a cause of clinical
deterioration over short postoperative periods. However, the
symptoms could be secondary to hindbrain lowering caused
by posterior fossa hypotension, resulting from extradural CSF
leakage, rather than from narrowing of the intradural space at
the foramen magnum level.
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Pain-depression relationship, quality of life and
acceptance of illness among patients with Chiari
malformation type |

A cross-sectional study
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Abstract

Chiari malformation type | (CM-l) is a congenital anomaly of the hindbrain. The most common symptoms include suboccir@
tussive headache, dizziness and neck pain. Recently there has been growing interest in the psychological and psychiatric aspects
of functioning in patients with CM-I, which have a significant effect on treatment outcomes and quality of life (QoL). The aim of
the study was to assess the severity of depressive symptoms and the QoL in patients with CM-| and to identify the main factors
responsible for these phenomena. A total of 178 people participated in the study and were divided into 3 groups: patients with
CM-| who had undergone surgery (n = 59); patients with CM-| who had not undergone surgery (n = 63); and healthy volunteers (n
= 56). Psychological evaluation included a set of questionnaires: the Beck Depression Inventory II, the World Health Organization
shortened version of the WHOQOL-100 quality of life questionnaire, the Acceptance of lliness Scale and the Beliefs about Pain
Control Questionnaire. Results showed that the control group participants obtained significantly better results than both groups
of CM-| patients in terms of all indicators of Qol, symptoms of depression, acceptance of illness, pain level (average and present)
and perceived influence of doctors regarding coping with pain. Patients with CM-I (operated and non-operated) obtained similar
results in most of the questionnaires and the QoL indices correlated significantly with the majority of the analyzed variables.
Moreover, CM-| patients with higher depression scores described their pain as more severe and had a stronger belief that pain
levels were not influenced by them but only by doctors, or that it could be controlled randomly; they were also less willing to
accept their illness. CM-| symptoms affect the mood and QoL of patients. Psychological and psychiatric care should be the
golden standard in managing this clinical group.

Abbreviations: AIS = Acceptance of lliness Scale, BDI-Il = beck depression inventory Il, CM = Chiari malformation, CM-| =

Chiari malformation type |, QoL = quality of life.

Keywords: Chiari | malformation, depression, neuropsychological care, pain, quality of life

1. Introduction

Chiari malformation (CM), described for the first time by
pathologist Hans Chiari in 1891, is a congenital anomaly of
the hindbrain.!!! Today, many types of CM are recognized, with
type I as the most common. Chiari malformation type I (CM-I)
is mainly diagnosed among the adult population in the second
or third decade, with female predominance.l?! The diagnostic
method of choice is magnetic resonance imaging and CM-I is
defined as downward displacement of the cerebellum tonsils =
Smm below the level of the foramen magnum. The most com-
mon symptoms include suboccipital tussive headache, dizziness
and neck pain.”®! However, in cases of secondary development
of syringomyelia, symptoms of spinal cord damage and related
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pain arc observed. Surgery, which includes posterior fossa
decompression, is a widely recommended treatment for patients
with CM-LI*1

Physical manifestations and surgical techniques and out-
comes have been extensively investigated and described in the
literature.l! However, recently there has been growing interest
in neuropsychological and psychiatric aspects of patients suf-
fering from CM-I, which have a significant effect on the treat-
ment outcomes and continued quality of life (QoL)."" As well
as cognitive deficits, it was observed that CM-I is very often
accompanied by the development of depression.®!°!

The aim of our study was to assess the severity of depressive
symptoms as well as the QoL in patients with CM-T (operated

permissible to download, share, remix, transform, and buildup the work provided
it is properly cited. The work cannot be used commercially without permission
from the journal.

How to cite this article: Balasa A, Bala A, Olejnik A, Marchel A, Kunert P.
Pain—depression relationship, quality of life and acceptance of illness among
patients with Chiari malformation type I: A cross-sectional study. Medicine
2023;102:20(e33738).

Received: 21 December 2022 / Received in final form: 19 April 2023 / Accepted:
20 April 2023

http://dx.doi.org/10.1097/MD.0000000000033738

48



Balasa et al. ® Medicine (2023) 102:20

and non-operated). Moreover, we tried to identify the main fac-
tors responsible for these phenomena and compare the results
obtained with data derived from healthy controls.

2. Materials and methods

2.1. Participants

The data was collected from October 2019 to August 2021. A
total of 178 adults were divided into 3 subgroups: patients with
CM-I who had undergone surgery (operated group, n = 59);
patients with CM-I who had not undergone surgery (non-oper-
ated group, n = 63); and healthy volunteers (n = 56) (Table 1).
The number of cases in the area during the study period deter-
mined the sample size. The patient groups were obtained from
a Polish online forum for those with CM-I: the operated group
comprised patients who were treated in different medical cen-
ters and the non-operated group consisted of patients with
CM-I symptoms who were scheduled for surgery (some had a
date and were awaiting surgery; some were hesitant and some
refused treatment). The control group consisted of healthy vol-
unteers, recruited via online advertisement, without any health
issues and taking no medications on a permanent basis. Control
group members were demographically matched to the clinical
groups of patients.

2.2. Instruments

The demographic and clinical data were collected via an anony-
mous questionnaire that included standard questions on gender,
age, and educational status. Clinical questions included: having/
not having CM-I syndrome, duration of the disease, having/not
having syringomyelia and having/not having surgery. The par-
ticipants were also asked to mark the current and average (last
month) pain levels on the visual analogue scale.

2.2.1. Beck depression inventory Il (BDI-Il) The BDI-II is a
21-item multiple-choice self-report measure used to assess the
occurrence and severity of symptoms of depression. Each item is
rated from 0 to 3. The total possible score ranges from 0 to 63,
with scores of 0 to 13,14 to 19,20 to 28, and 29 to 63 indicating
minimal, mild, moderate, and severe depression, respectively.!!!!

2.2.2. WHOQOL-BREF The WHOQOL-BREF is a shortened
version of the WHOQOL-100, which is an assessment tool
introduced by the World Health Organization to evaluate QoL.
It is composed of 4 domains: somatic health, psychological
health, social relationships and environmental health. The score
in each domain ranges from 4 to 20, with a higher score reflecting
higher QoL within each domain. The Polish adaptation of the
original WHO-BREF questionnaire was used in this study.!’?!

2.2.3. Acceptance of illness scale (AIS) The AIS is a
questionnaire that measures the level of discase acceptance in
an adult population. The scale is composed of 8 statements
concerning the negative impact of disease that result in
adjustment to the limitations caused by the discase, lack of self-
esteem, sense of dependence, burden, and embarrassing others.

Medicine

The score ranges from 8 to 40. A lower score indicates a worse
level of disease acceptance and higher emotional discomfort.
The results are divided into 3 levels of disease acceptance: poor
(< 20), medium (20-30) and high (> 30).1'34

2.2.4. Beliefs about pain control questionnaire The Beliefs
about Pain Control Questionnaire comprises 13 statements
that are subdivided into 3 categories: internal pain control
(beliefsaboutpersonal controlof pain),influenceof doctors (beliefs
that physicians can control pain) and random control (beliefs
that pain is dependent on chance). The higher the score achieved
in a particular category, the stronger the belief that the given
factor can control the pain.!"!

2.3. Procedure

The subjects were recruited through an online forum for patients
with CM-I. After being given details of the study and providing
informed consent to participate, each participant completed an
anonymous questionnaire (to collect demographic and clinical
data) and several psychometric tools. The task took approxi-
mately 45 minutes. All procedures were carried out in accor-
dance with the Declaration of Helsinki and were approved
by the cthics committee of the Faculty of Psychology at the
University of Warsaw.!"® All participants gave written informed
consent to participate in the study and each person was sur-
veyed only once.

2.4. Statistical analyses

Statistical analyses were performed using SPSS Statistics v.26
for Windows (IBM Corp., Armonk, NY). One-way analysis of
variance was used to investigate test score differences between
groups. Sheffe test was used for post hoc comparisons to max-
imize the reliability of the results. Spearman rho was used for
correlational analyses between variables due to the non-normal
distribution of some variables measured with the Kolmogorov-
Smirfnoff test. Intergroup discrepancies in the distribution of
individual variables were assessed using the Kruskal-Wallis test.
Significance was set at P < .05 (2-tailed testing).

3. Results

The studied groups did not differ in terms of the demographic
variables (Table 1). In the first stage of the analysis, the results
obtained from the subjects in the 3 groups were evaluated
(Table 2). Post hoc analyses showed the presence of signifi-
cant differences in most of the analyzed variables. The control
group participants obtained significantly better results than
both groups of CM-I patients in terms of all indicators of
QoL, symptoms of depression, health condition acceptance,
pain level (average and present) and influence of doctors
regarding coping with pain. Patients with CM-I (operated and
non-operated) obtained similar results in most of the ques-
tionnaires. Participants who underwent surgery obtained sig-
nificantly higher results than those without surgery only in
terms of the environmental aspect of the QoL, the perceived

Demographic and clinical date characteristics of the studied groups.

Non-operated patients (N-OP) Operated patients (OP) Control group (CG) Pvalue
Number of patients (%) 63 (35.4%) 59 (33.1%) 56 (31.5%)
Men/women (number) 14/49 6/53 8/48 >.05
Mean age (SD) 41.6 (12.4) 44.1(10.9) 40.9(7.8) >.05
Syringomyelia 28 (44%) 42 (71%) N/A
Mean duration of signs/symptoms in months (SD) 39.61 (52.13) 110.81 (102.17) N/A .000
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influence of doctors on the level of pain and, interestingly,
the severity of depressive symptoms. Co-occurring syringomy-
elia did not significantly affect the level of reported pain in
the operated and non-operated groups of patients with CM-I
(both P > .05).

In patients with CM-I who were not operated on, the QoL
indices correlated significantly with the majority of the ana-
lyzed variables (Table 3). The index of the somatic aspect of
the QoL (apart from the correlation with other subscales of the
WHOQOL questionnaire) correlated positively with the level
of acceptance of the disease (P = .009) and negatively with the
severity of depressive symptoms (P =.004), pain intensity (aver-
age: P =.007; present: P =.005), duration of symptoms (P =.04)
and the belief that doctors have an influence on pain control (P
=.009). The psychological aspect of the QoL correlated posi-
tively with the level of acceptance of the disease (P = .002) and
self-perception of its own impact on pain control (P = .000), and
negatively with the severity of depressive symptoms (P = .003),
pain intensity (average: P = .000; present: P = .03), duration
of symptoms (P = .007), the belief that doctors influence pain
control (P =.005) and the fecling of lack of possibility (random-
ness) of pain control (P = .006). The QoL in the social aspect
was positively related to the level of acceptance of the disease
(P = .000) and negatively related to the severity of depressive
symptoms (P = .008), the pain intensity (average: P = .009; pres-
ent: P = .009) and the duration of symptoms (P = .03). Finally,
environmental QoL was positively related to the level of discase
acceptance (P = .000) and self-control of pain (P = .000), and
negatively to the severity of pain symptoms (average: P = .003;
present: P = .002) and the belief that pain was randomly con-
trolled (P =.000).

A strong positive correlation was found between depression
and the severity of pain symptoms (average: P = .000; present:
P =.000). Moreover, people with higher depression scores had
a stronger belief that pain levels were not influenced by them
but only by doctors (P = .006), or that it could be controlled
randomly (P = .000); they were also less willing to accept their
illness (P = .002). People with longer duration of symptoms of

www.md-journal.com

CM-I rated their average pain levels as higher (P = .004) and
had a stronger sense of randomness in pain control (P = .000)
and a lesser sense of their own impact on pain (P = .002).

In patients who underwent surgical treatment of CM-I
(Table 4), all aspects of the QoL correlated positively with the
level of disease acceptance (somatic: P = .004; psychological: P
=.005; social: P = .005; environmental: P =.008) and negatively
with the severity of depressive symptoms (somatic: P = .000;
psychological: P = .002; social: P = .008; environmental: P =
.005) and pain intensity — both averaged (somatic: P = .000;
psychological: P = .002; social: P = .007; environmental: P =
.007) over the last period and at the time of the study (somatic:
P =.03; psychological: P = .002; social: P = .006; environmen-
tal: P = .008).

The sense of self-control over pain was strongly positively
correlated with the somatic (P = .000) and psychological (P =
.000) aspects of the QoL and with the acceptance of the disease
(P =.004). On the other hand, the belicf that pain is random in
appearance correlated negatively with the somatic (P = .000),
psychological (P = .002) and environmental (P = .03) aspects
of the QoL as well as with the acceptance of the discase (P =
.000). People who believed that doctors influenced their pain
had a higher QoL in the somatic (P = .04), social (P = .004) and
environmental (P = .007) aspects and a lower QoL in the psy-
chological aspect (P =.02) and lower level of discase acceptance
(P =.006).

The severity of depressive symptoms was strongly negatively
correlated with the level of acceptance of the disease (P =.000)
and the conviction of one’s own influence on pain control (P =
.000) and positively associated with the conviction of the influ-
ence of doctors (P = .002) or randomness in the appearance
of pain (P = .000), pain intensity (average: P = .000; present:
P =.03) and duration of symptoms (P = .02). The duration of
symptoms in people treated surgically due to CM-I correlated
negatively with the somatic (P = .007) and psychological (P =
.000) aspects of the QoL, as well as with the acceptance of the
disease (P = .01), and was positively associated with the belief
that the appearance of pain was random (P = .002).

Between-group comparisons using analysis of variance and Sheffe post hoc test.

Non-operated patients (N-OP) Operated patients (OP) Control group (CG) E Pvalue Tukey post hoc
WHO (somatic) 18.91 17.65 26.37 8.050 .000 CG > N-OP
CG > 0P
WHO (psychological) 10.57 8.65 15.50 3.110 023 CG > N-0P
CG > 0P
WHO (social) 25.71 22.82 29.54 4.566 019 CG > N-0P
CG > 0P
WHO (enviromental) 19.40 27.06 3292 5.738 021 CG > N-OP
CG > 0P
OP > N-OP
BDI-I 33.51 43.12 13.16 6.533 .000 CG < 0P
CG < N-OP
OP > N-OP
AlS 20.66 23.06 35627 8.953 012 CG < N-0P
CG < 0P
BPCQ (internal pain control) 15.89 15.24 14.61 0.469 .603 N/S
BPCQ (influence of doctors) 15.63 2412 9.33 4.165 .006 CG < 0P
CG < N-OP
N-OP < OP
BPCQ (random control) 14.40 15.18 14.15 0.105 127 N/S
Average pain level 6.31 4.59 3.51 3.203 .006 CG < N-OP
CG < 0P
Present pain level 5.86 3.76 2.57 8.578 .016 CG < N-OP
CG < 0P

AlIS = Acceptance of lliness Scale, BDI-Il = Beck Depression Inventory II, BPCQ = Beliefs about Pain Control Questionnaire, N/S = Not significant, WHO = World Health Organization, WHOQOL-BREF = World
Health Organization shortened version of the WHOQOL-100 quality of life questionnaire that includes four domains {somatic heaith, psychological health, social relationships and environmental health).
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Correlations between variables in the non-operated group of patients with Chiari malformation.
BPCQ - BPCQ- BPCQ- Average Present
WHO WHO WHO WHO internal  influence random  pain pain  Symptoms
(somatic) (psychological) (social) (environmental) BDIIl  AIS  pain control of doctors control  level level duration
WHO 1 6291 631t 723t -.575t 634t 131 —.236t1 -167 -379t -355t  -.150"
(somatic)
WHO 629t 1 674t 659t —.4511 438t 750" -301t  -507t -814* 193" 307t
(psychological)
WHO 631t 674t 1 702t -611f 589" 154 -.334 -.242  -358t -.379t -.226*
(social)
WHO 723t 659t 702t 1 -.784 700" 409 .365 -.555* —452t —.405t 237"
(environmental)
BDI-II - 575t - 4511 -6111 -.784 1 -694t  -.885" 404t 415 JI 699" .085
AIS 634t 438t 589" .700* -694t 1 861" -425t -324t -658* -617t a21
BPCQ- 131 750" 154 409" -.885* .861" 1 -.670" -790* -400" -.198" - 775t
Internal pain
control
BPCQ-influence -.235% -.301t 334 .365 404t —.4251 —.670" 1 A1 3141 431t 102
of doctors
BPCQ- -.167 - 507t -.242 —.555* 4150 -324t 790" A1 1 315 539 596t
random control
Average pain level ~ —.379t -.814* —.3581 —.4521 J17" —.658" —-.400" 3141 315" 1 6621 6171
Present pain level ~ —.3551 -.193* -.379t - 4051 699" -617f  -.198* A3t 539" 6621 1 112
Symptoms -.150* -.307t -.226* -.237* 08 121 -.775t 102 596t 617t 112 1
duration

AIS = acceptance of illness scale, BDI-Il = beck depression inventory I, BPCQ = beliefs about pain control questionnaire, WHO = World Health Organization, WHOQOL-BREF = World Health Organization
shortened version of the WHOQOL-100 quality of life questionnaire that includes four domains (somatic health, psychological health, social relationships and environmental health).
* P < .001 {two-tailed).

t P < .01 (two-tailed).

Correlations between variables in the operated group of patients with Chiari malformation.

BPCQ - BPCQ- BPCQ- Average Present
WHO WHO WHO WHO il | infl | pain pain  Symptoms
(¢ tic) (psychols I) (social) (¢ I) BDIII  AIS paincontrol of doctors control level level duration
WHO (somatic) 1 6931 6571 769t —-.543" 6641 607~ .250% -.201* 354 2691 347t
WHO .6931 1 732t 1211 -411t 577t 790" -.287f -6901 -.374f -3401 479"
(psychological)
WHO (social) 6571 732t 1 7617 -.6071 .680t 113 4101 -178  —4211  -422t -.148
WHO 769t J21% 7611 1 —-.734t 743t 150 393t -.294f 478t -373t -.200
(environmental)
BDHI -.543* -411t -.607t1 —. 7341 1 —.664" -.886" 448t .368* 329" .295% .087%
AIS 6641 577t 6801 7431 -.664" 1 543t -.388t -.188" -651t -627f -.052%
BPCQ-internal 607+ 790t 13 150 —.886" .543t 1 -.07 —4311  —3217  —.420t —.061
pain control
BPCQ-influence .250% -.287% 4101 .3931 4481 -.388t -.07 1 -423t -359" -.286% -.046
of doctors
BPCQ-random -.201* -.6901 -178 —-.294% 368" -.188*  -.4311 —-.423t 1 3161 047 2261
control
Average pain level — —.354* 374t —421t — 478t 329" -651t -.321 —.359" 316t 1 801t .168
Present pain level ~ —.259% -.340t -.422t -.373t 295 -6271  -.4201 —.286% .047 801t 1 160
Symptoms -.3471 -.479 -.148 -.200 .087f -.052% —.061 -.046 226t 168 160 1
duration

AIS = acceptance of illness scale, BDI-Il = beck depression inventory I, BPCQ = beliefs about pain control questionnaire, WHO = World Health Organization, WHOQOL-BREF = World Health Organization
shortened version of the WHOQOL-100 quality of life questionnaire that includes four domains (somatic health, psychological health, social relationships and environmental heaith).

* P < .001 {two-tailed).
1 P < .01 (two-tailed).
F P < .05 (two-tailed).

4. Discussion

The present study investigated the relationships between chronic
pain, beliefs about pain control, depression, and QoL in oper-
ated and non-operated groups of patients with CM-L.

We did not follow-up and compare the results in the same
group of patients before and after surgery to get the clinical

results of operation and its impact on patient’s functioning and
well-being. Our objective was to demonstrate certain differences
in functioning between the non-operated and operated cases.
We carried out a comparative analysis of both clinical groups
(operated and non-operated) with each other and with a con-
trol group. But, most importantly, we focused on assessing the
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relationship between individual clinical variables and assessing
their impact on the QoL of CM-I patients.

4.1. Pain

CM-lis characterized by chronicity, with pain as a predominant
symptom and headache as the main complaint."” The main
source of headache is stretching of innervated, intracranial dura
due to increases of cerebrospinal fluid pressure, secondary to
disturbance of cerebrospinal fluid flow."! The nature of head-
ache varies from sudden onset or even “explosive,” usually trig-
gered by the Valsalva maneuver (e.g., cough), to continuous or
diffuse, radiating to the neck and upper limbs. In cases of coex-
isting syringomyelia, neuropathic pain or painful dysesthesias
may also occur, described by patients as “burning,” “tingling”
or “stinging,”>+18:191

Surgery is the treatment of choice, aimed at reducing or elim-
inating symptoms and signs of CM-, especially pain.?” The
available literature shows a reduction in the severity of symp-
toms and an improvement of QoL after decompression surgery
in the vast majority of patients, confirming the effectiveness
of this treatment despite differences in technique.**23 In our
study we noted a greater percentage of patients with co-occur-
ring syringomyelia in the operated group (Table 1). This result
is most likely due to the fact that diagnosed syringomyelia is
a strict indication for surgery because of the potential risk of
subsequent damage to the spinal cord.”” Therefore, despite the
claimed statistically nonsignificant between-group differences of
level of pain (P > .05), patients with syringomyelia were more
likely to give their consent to the operation to stop the pro-
gression of the discase in the future. Moreover, the preopera-
tive clinical status could not be established objectively, therefore
additional factors leading to surgery could also be aggravating
symptoms.

In general, our research showed a significantly higher level
of pain (present and average) in both groups of patients com-
pared to healthy controls. In the operated group we also noted
a lower level of pain intensity, although it was not statistically
significant.

4.2. Depression

Female gender, lengthiness of symptoms and chronic pain arc
known risk factors of depression.1?27 Tn addition, a compressed
and deformed cerebellum is involved in emotional control and
plays a role in depression.”®*?l The above-mentioned factors
result in a particularly high prevalence of depression, affecting
up to 44% of patients with CM-L*!

4.3. Pain—-depression relationship

Painand depression are conditions that frequently occur together,
suggesting a close relationship.*!! However, this complex phe-
nomenon is still unclear and controversial.””*l Nevertheless,
a positive feedback mechanism is commonly observed, where
increasing pain is related to a higher level of depression, and
depression leads to a lower threshold of pain.’?*! Long dura-
tion of pain also co-occurred with a higher risk of depression/**;
however in our study, the duration of symptoms did not signifi-
cantly correlate with the severity of depression, indicating that
other factors were probably more important.

In view of the above, it appears that this relationship creates
a vicious circle, which is also present in CM-1. Despite the com-
plexity, variety and severity of symptoms of CM-I, it seems that
the pain—depression interaction is one of the most important
factors impacting a patient’s QoL. The results of this study sup-
port this phenomenon, where depression positively and highly
correlated with the pain level (Table 3). Surgical treatment
should interrupt this pathological interdependence, resulting in
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a lessening of pain and thereby causing improvement of mood
and QoL.5?!I This relief of pain after the operation should also
induce the alleviation of depressive symptoms. Garcia et all®!
reported quite a comparable prevalence of depression in patients
with CM regardless of surgical treatment, with an indication of
slightly higher symptoms of depression among patients who had
no surgery. In this study, we surprisingly noted a considerably
higher presence of depression and a lower level of QoL in the
operated group of patients, despite an observed decrease of their
present and average pain (Table 2).

Further analyses indicate a significant relationship between
depression, pain and the level of acceptance of the discase (mea-
sured with the AIS). We found a strong negative correlation
between the AIS and depression, as well as between the AIS and
pain levels in cach group (Tables 3 and 4). This finding sug-
gests that, along with the acceptance of illness, higher aware-
ness and coming to terms with the disease mood state tended to
improve. The relationship between these 3 variables may par-
tially explain the greater severity of depressive symptoms in the
operated group of patients, despite the lower intensity of pain
in this group. The level of declared pain was highly correlated
with the level of disease acceptance and the level of depres-
sion in both the operated and non-operated groups. Probably
patients undergoing surgery hope for the symptoms to subside
completely, so we can assume that when this does not happen,
frustration appears, leading to a negative attitude towards the
discase and exacerbation of depressive disorders. On the other
hand, people who have not yet had surgery still have this “last
resort” up their sleeve, which is probably also a protective factor
against the deterioration of depressive symptoms. Following the
surgery, patients have had their main treatment, which has not
caused complete cure and the remaining symptoms can exacer-
bate their depression.

Another finding was related to the relationship between
depression and patients’ beliefs about pain control. The study
showed that people who believed that they had an influence on
pain control had a lower severity of depressive symptoms than
people who believed that their pain was controlled by a doctor
or by chance. This is a very interesting discovery pointing to
the potentially significant importance of psychotherapy aimed
at increasing the sense of agency, as some research shows
that an external locus of control is a significant risk factor
for depression.t"! Research shows that chronic disease signifi-
cantly increases the risk of depression.**’! In most chronic
diseases, the risk will decrease over time, but not always. As
reported in the literature, cardiology patients maintained a
high level of risk of developing depression up to 8 years after
diagnosis, whereas in people with arthritis the risk increased
over time."¥ In our study, the longer duration of symptoms
was also associated with higher rates of depressive symptoms,
but the results were significant only in patients who underwent
surgery.

4.4. CM-I and QoL

As demonstrated by numerous studies, the severity of depres-
sive symptoms also negatively correlates with the QoL.13#!
Therefore, it was not surprising that in our study significant
correlations between these variables were found, which were
observed in both the operated and non-operated groups of
patients with CM-1 (Tables 3 and 4). We also found that
the psychological aspect of QoL was positively associated
with believing in internal pain control, whereas believing in
the influence of doctors or random control was associated
negatively in both the non-operated and operated groups.
Morcover, people experiencing CM-T symptoms for a lon-
ger time tended to have a lower QoL, which is in line with
other studies evaluating people with chronic discases.'!l Tn
our research, the difference in duration of symptoms was
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significantly longer in the operated group, which could also
affect the QoL in this group (Table 1).

However, patients in the operated group obtained significantly
higher results than the non-operated group for the environmen-
tal aspect of the QoL, wherein home environment, financial
resources and access to services are evaluated (Table 2). This
may suggest improved functionality (health status) and better
adaptability to live with CM-I in this group of patients. Present
and average pain levels were also significantly correlated with
all subscales of the QoL test, which is congruent with other
findings.!*?!

In view of the above, the reason for the high incidence of
depression and low QoL in the operated group due to CM-I is
presumably complex. However, the relief in pain (symptoms)
but often not complete remission, the high recurrent rate of
symptoms and the debilitating impact of CM-I on daily activ-
ities may cause a high level of dissatisfaction or even disap-
pointment after operation treatment.** These factors have
a high predisposition to depression among patients and may
play a dominant role. Feghali et al''” highlighted an analogy
with outcome dissatisfaction after microvascular decompres-
sion in trigeminal neuralgia in a study presented by Chang et
alis]

CM-T is a great challenge not only for neurosurgeons, neurol-
ogists or pain management doctors but apparently also for psy-
chologists and psychiatrists familiar with this disease. Hence, in
high-quality CM-I patient care, not only the physical symptoms
but also the complex psychological status should be taken into
consideration. Patients after or qualifying for surgery should be
under the care of a neuropsychologist and referred to a psychi-
atrist in cases of suspected depression. After surgery, patients
should continue to be provided with psychological support.

This psychological aspect may require modification with
regard to treatment approach, wherein the preparation of
patients before surgery and also the postsurgical care provided
by mental health professionals will be crucial. Chang et al**! in
their study suggested some psychological interventions (relax-
ation training, music treatment and increased sleep quality) as
a tool for improving mental status in patients with trigeminal
neuralgia. Majeed et al*®l showed that cognitive-behavioral
therapy, acceptance and commitment therapy and mindful-
ness-based programs can be helpful in the treatment of chronic
pain, thereby improving the QoL and emotional functioning.
In a study by Zanini et al*7l, it was shown that in patients with
chronic non-oncological pain, 10 months of psychotherapy
resulted in a significant reduction of anxiety, depression and
well-being that was strongly correlated with a reduction of sub-
jective pain intensity.

In the process of preparing patients for surgery, besides the
aspects mentioned above, patients should learn in detail about
the benefits of surgical treatment as well as the limitations of
this method of therapy. Because of the specificity of CM-I, the
main aim of the surgery is to stop further deterioration and also,
to a small extent, reduce the present symptoms, and this fact
can be frustrating for some patients. This disappointment in the
treatment outcome presumably acts as an additional trigger-
ing factor for depressive symptoms in already-burdened CM-I
patients, which in the long term will negatively impact the QoL.
Thus, although the surgical treatment is medically justified and
necessary because it stops the disease progression, it does not
significantly affect the psychological well-being of the patients.
The need to cope with and come to terms with the presence of
symptoms may require long term psychological and psychiatric
care, regardless of the surgical treatment.

4.5. Limitations

Our study has several limitations and the results obtained
should thus be interpreted with caution.

Medicine

Firstly, this study should not be considered as an evaluation
of surgical treatment because the results did not allow for sim-
ple comparison of patients before and after surgery, for several
reasons: The non-operated and operated groups did not include
the same patients (cross-sectional design of study; no follow-up
of the same participants); The non-operated group comprised
patients who qualified for an operation (some decided to
undergo the procedure; some were hesitant or refused surgical
treatment) but were not at the same stage of management and
might have had a different severity of symptoms at baseline;
and All data were obtained from self-assessment questionnaires
and the patients were not evaluated by clinicians, therefore the
description of CM-I symptoms (in the operated and non-oper-
ated groups) is subjective. Secondly, the relatively small sample
size of the CM-I patients limited the possibility of conduct-
ing more advanced statistical analyses. Finally, assessment of
depressive symptoms was based only on the BDI-II, with no
further psychiatric evaluation; however, the BDI was advocated
as a sensitive and specific tool for detecting depression among
chronic pain patients.! !

5. Conclusion

Detailed information from a neurosurgeon, psychological care
throughout the period of diagnosis and treatment and, if nec-
essary, the introduction of pharmacotherapy by a psychiatrist
seem necessary and should be treated as the gold standard of
care for this group of patients, reducing the risk of develop-
ing depressive disorders, increasing their quality of life and thus
improving surgical treatment outcome.!'”’ A longitudinal study
on a larger sample with psychiatric evaluation would be useful
to verify the results obtained.
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7. Podsumowanie

Cykl publikacji, ktory zostat przedstawiony w formie niniejszej rozprawy doktorskiej,
zawiera szerokg analize odleglych wynikéw leczenia operacyjnego dorostych pacjentéw z
rozpoznanym zespotem Chiariego typu L.

W naszych badaniach skupiono si¢ na kluczowym aspekcie procedury operacyjnej,
jakim jest plastyka opony twardej, oraz przeprowadzono osobng analiz¢ pseudomeningocele
jako czestego zjawiska obserwowanego w kontrolnych badaniach obrazowych po przebytej
operacji odbarczenia kostno-oponowego. W ramach kompleksowej oceny wynikow leczenia
dokonano réwniez oceny jako$ci zycia oraz konsekwencji neuropsychologicznych choroby.
Podczas tego procesu badawczego skupiono si¢ na poréwnaniu wynikOw z grupg oséb
nieoperowanych oraz z osobami zdrowymi.

Celem byto nie tylko lepsze zrozumienie tej rzadkiej jednostki chorobowej, ale takze
zwrécenie uwagi na ztozono$¢ mechanizméw, ktore wpltywaja na wynik leczenia z
uwzglednieniem — poza chirurgicznymi — rowniez aspektow neuropsychologicznych u chorych
z zespotem Chiariego.

Przedstawione publikacje stanowig wazny krok w kierunku poszerzenia wiedzy na
temat zespotu Chiariego typu I 1 moga w przysztosci przyczyni¢ si¢ do opracowania
zoptymalizowanych strategii terapeutycznych, ktore moga przynies¢ poprawe wynikow
leczenia 1 jakoS$ci zycia pacjentow.

W pierwszym badaniu Comparison of dural grafts and methods of graft fixation in
Chiari malformation type | decompression surgery przeprowadzono retrospektywne
poréwnanie odlegtych wynikow leczenia 70 dorostych pacjentow z zespotem Chiariego typu I,
ktorzy przeszli operacj¢ w naszym osrodku. Wszystkie operacje polegaty na odbarczeniu
szczytowo-potylicznym przy zastosowaniu plastyki opony twardej. Jednak w kontekscie
zastosowanego rodzaju przeszczepu (nieautologicznej lub autologicznej) oraz metody jego
wszczepienia (poprzez wszycie lub wklejenie klejem tkankowym), mozliwe byto
przeanalizowanie wynikow leczenia z uwagi na te roznice w technice operacyjnej. W kolejnym
etapie podzielono pacjentow na cztery grupy, biorgc pod uwage konfiguracje zastosowanej
plastyki twardej —rodzaj taty (przeszczepu) oraz sposOb jej wszczepienia. Analiza
poréwnawcza, oparta na subiektywnej ocenie Gestalt oraz wskazniku CCOS, nie ujawnita
istotnych réznic statystycznych zaréwno na pierwszym etapie poréwnania (dotyczacym
rodzaju taty i metody wszczepienia), jak i na drugim etapie (poréwnujacym cztery rozne

konfiguracje plastyki twardej opony). Dodatkowo, nie zaobserwowano roéznic w ewolucji
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wielkosci jamy $rédrdzeniowej w przypadkach, gdzie wystgpowata przedoperacyjna jamistos¢
rdzenia. Obserwowane u siedmiu pacjentéw (10%) powiktania nie wykazywaty jednoznacznej
zalezno$ci ani od rodzaju zastosowaneg0 przeszczepu, ani od sposobu jego ufiksowania. Warto
zauwazy¢, ze w podgrupach, gdzie zastosowano wszyte laty (przeszczepy) nieautologiczne
(Non-AutoG+S) oraz wklejone taty (przeszczepy) autologiczne (AutoG+G), nie wystgpity
zadne powiklania. Te r6znice nie osiaggnety jednak istotnosci statystycznej.

Analiza radiologiczna miejsc po przeprowadzonych odbarczeniach w kontrolnych
badaniach rezonansu magnetycznego wykazata, ze pseudomeningocele wystgpowaty u 25
pacjentow (35,7%). Istotnie czestsze pojawianie si¢ pseudomeningocele obserwowano w
przypadku uzycia nieautologicznych tat, niezaleznie od metody ich implantacji. Biorac jednak
pod uwage wylacznie technikg implementacji fat, nie zaobserwowano statystycznie istotnych
roznic. W przypadku zastosowania nieautologicznych tat, pseudomeningocele réwniez
wykazywaly istotnie wigksze wymiary w pomiarach strzatkowych. Pomimo stosunkowo
czestego pojawiania si¢ pseudomeningocele, tylko trzech pacjentow wymagato ponownej
operacji z zastosowaniem kolejnej plastyki opony twardej z tego powodu, w tym u dwojga
pierwotnie  zastosowana byta nieautologiczna tata (przeszczep). Rozpoznawane
pseudomeningocele najczesciej byly niewielkimi, bezobjawowymi kolekcjami ptynu
mozgowo-rdzeniowego zlokalizowanego zewnatrzoponowo i stanowily wyraz nieszczelno$ci
plastyki. Istotne jest, ze sztucznie wytworzone taty majg mniejszy potencjat do powstawania
zrostow z otaczajacymi tkankami, co moze wyjasnia¢ powstawanie nieszczelnosci mi¢dzy tego
rodzaju tatg a opong twardg pacjenta, niezaleznie od metody ich wszczepienia.

W niniejszej pracy przeprowadzono analiz¢ i porownanie nie tylko rodzaju tat oraz
metod ich wszczepiania, ale takze kombinacji tych elementow, w jednorodnej grupie pacjentow
pod wzglgdem wieku, typu zespolu Chiariego oraz przy wykorzystaniu tej samej techniki
operacyjnej.

W ramach naszego kolejnego badania Significance of pseudomeningocele after
decompressive surgery for Chiari I malformation doktadnie przeanalizowano wyniki leczenia
operacyjnego u 76 pacjentow. W pracy tej skoncentrowano si¢ na ocenie wystepowania
pseudomeningocele po przeprowadzonych operacjach dekompresji w zespole Chiariego typu |
oraz na probie zrozumienia, jaki wptyw ma to zjawisko na dtugoterminowe wyniki terapii.

Analiza poréwnawcza pacjentow z | bez rozpoznanego pooperacyjnego
pseudomeningocele nie wykazata istotnych réznic w klinicznych wynikach leczenia, w ocenie
Gestalt i CCOS, a takze w podstawowych wynikach radiologicznych tj. ewolucji jamistosci

rdzenia czy uniesieniu si¢ migdatkow mozdzku po operacji. Warto jednak zaznaczy¢, ze wyniki
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te uwzgledniajg takze trzy przypadki, w ktorych u pacjentdw przeprowadzono reoperacje z
powodu wspotistniejacego pseudomeningocele. W dalszej ocenie rowniez nie zaobserwowano
istotnej zalezno$ci miedzy gruboscig pseudomeningocele a klinicznymi czy radiologicznymi
wynikami leczenia. Jednak doktadne pomiary przeprowadzone w obszarze tylnej jamy czaszki
na badaniach MRI przed i po operacji ujawnily istotne rdznice miedzy pacjentami z
rozpoznanymi pseudomeningocele a tymi, u ktorych tego zjawiska nie stwierdzono. Znaczace
rdznice obejmowaly: zwigkszenie dystansu miedzy goérng powierzchnig mozdzku a namiotem
moézdzku oraz zmniejszenie dystansu mi¢dzy przednig krawedzig otworu wielkiego (basion) a
bruzda opuszkowo-mostowsa. Ponadto, zaobserwowano istotnie mniejszg grubos$¢
odtworzonego zbiornika wielkiego (dystans miedzy migdatkami mézdzku a tatg) w pordwnaniu
z pacjentami bez rozpoznanego pseudomeningocele. Co interesujace, nie wykazano znaczacych
roznic w tych pomiarach w zaleznosci od grubosci pseudomeningocele.

Wyniki analizy wskazuja, ze pseudomeningocele, jesli nie wywotuja nagtych i silnych
objawOw tuz po operacji, w dalszej perspektywie nie wigzg si¢ z gorszymi wynikami
klinicznymi czy radiologicznymi.

Natomiast obserwacje wskazuja, ze istnieje zwigzek migdzy wspotistnieniem
pooperacyjnego pseudomeningocele a tendencja do opadania pnia moézgu i médzdzku u
pacjentdw po odbarczeniu szczytowo-potylicznym. Patofizjologia tego zjawiska nie jest do
konca jasna, jednakze istnieje podejrzenie, ze mechanizm ten jest podobny do tego, ktory ma
miejsce w przypadku zespotu podci$nienia §rodczaszkowego (SIH; spontaneous intracranial
hypotension), gdzie ucieczka ptynu mézgowo-rdzeniowego prowadzi do opadania mézgu (tzw.
brain sagging). W tym kontekscie, prawdopodobnie plyn dostajacy si¢ poza przestrzen
podtwardowkowa poprzez nieszczelnos¢ taty moze nastepnie by¢ wchlaniany przez otaczajace
tkanki, co prowadzi do niedoboru ptynu i réznicy ci$nien migdzy tylng jama czaszki a kanatem
kregowym.

Odkrycie to rzuca nowe S$wiatto na zrozumienie patofizjologii zwigzanej z
pseudomeningocele oraz daje impuls do dalszych badan nad mechanizmami wplywajacymi na
powstawanie i rozwoj tego zjawiska oraz dalszymi ewentualnymi konsekwencjami.

W kolejnej pracy Pain—depression relationship, quality of life and acceptance of illness
among patients with Chiari malformation type I: A cross-sectional study przeanalizowano dane
uzyskane od tgcznie 178 dorostych oséb podzielonych na trzy podgrupy: pacjentdw z zespotem
Chiariego typu | (CM-I), ktorzy przebyli operacje (n = 59), pacjentow z CM-I, ktorzy nie byli
operowani (n = 63), oraz zaproszono do badania zdrowych ochotnikéw (n = 56). Pacjentéw

pozyskano z najwiekszego polskiego forum internetowego dla pacjentow z CM-I leczonych w
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roznych osrodkach, a grupe kontrolng stanowili zdrowi ochotnicy demograficznie dopasowani
do pacjentow z rozpoznanym CM-I. Dane demograficzne i kliniczne zebrano za pomoca
anonimowego kwestionariusza, a ocena psychometryczna obejmowata narzedzia takie, jak:
inwentarz depresji Becka (BDI-II), skrocona wersja oceny jako$ci zycia zaproponowanej przez
WHO (WHOQOL-BREF), skala akceptacji choroby (AIS) oraz ocena przekonan na temat
kontroli bolu (BPCQ). Badanie mialo na celu probe zrozumienia zwiazkéw pomiedzy
przewleklym bolem, przekonaniami na temat kontroli bdlu, depresja a jako$cig zycia u
pacjentow z CM-l — zaréwno tych, ktorzy przebyli operacje, jak i tych, ktorzy nie byli
operowani. Zidentyfikowanie zwigzkéw migdzy tymi zmiennymi jest istotne i ma duze
znaczenie w kontekscie stworzenia kompleksowego podejscia do pacjentéw z tg choroba.

Wyniki badania wykazaty, ze relacja migdzy bélem a depresja jest istotna i moze mieé
znaczacy zwiazek z jako$cia zycia pacjentow. SzczegOlowa analiza wykazata, ze aspekt
psychologiczny jako$ci zycia koreluje pozytywnie z przekonaniami o wewnetrznej kontroli nad
bolem, natomiast przekonanie o znaczeniu roli lekarzy lub losowej kontroli byto zwigzane z
nizszg jakoscig zycia zarbwno w grupie pacjentdOw po przebytej operacji, jak i nieoperowanych
z powodu CM-I. Ponadto pacjenci w grupie operowanej uzyskali istotnie wyzsze wyniki niz
grupa nieoperowana w kontekscie aspektu srodowiskowego jakosci zycia. Ten aspekt obejmuje
ocen¢ srodowiska domowego, zasobow finansowych 1 dostepu do ustlug. Moze to sugerowaé
poprawe funkcjonalno$ci (stanu zdrowia) i lepszg zdolnos$¢ adaptacji do zycia z CM-1 w tej
grupie pacjentow. Zaskakujacym odkryciem bylo to, ze w grupie pacjentow poddanych operacji
zaobserwowano wyzszy poziom depresji 1 nizszg jako$¢ zycia w niektorych aspektach w
poréwnaniu do grupy nieoperowanej, pomimo stwierdzonego nizszego nat¢zenia bolu. To
odkrycie sugeruje, ze operacja przynosi ulge w bolu, jednakze niekoniecznie prowadzi do
poprawy stanu psychicznego pacjentow z CM-I.

Warto zwroci¢ uwage, ze osoby do$wiadczajace objawow CM-I przez dluzszy czas
wykazywaty tendencje do odczuwania nizszej jakosci zycia, co jest zgodne z innymi badaniami
oceniajacymi osoby z chorobami przewleklymi dostepnymi w literaturze. W naszym badaniu
réznica w dlugo$ci trwania objawow byta istotnie wigksza w grupie operowanej, co mogto

réwniez mie¢ zwigzek z jakoS$cia zycia w tej badanej grupie.
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Powyzsza praca wskazuje, ze wyniki operacji CM-I nie zawsze spetniajg oczekiwania
pacjentow. Istnieje czgsto rozbieznos$¢ miedzy perspektywa pacjenta a perspektywa lekarza.
Z perspektywy pacjenta, operacja CM-l to czesto ostateczna nadzieja na ustgpienie
dhugotrwatego bolu i innych ucigzliwych objawdw, ktore znaczaco oddziatujg na ich jakos¢
zycia. Jednak po operacji u czgsci chorych nie zawsze udaje si¢ osiggna¢ satysfakcjonujacego
ustgpienia objawOw. Moga pozosta¢ pewne dolegliwosci, w tym bole gtowy, zaburzenia czucia
czy rownowagi. Mimo znaczacej poprawy wynik operacji moze prowadzi¢ do rozczarowania i
frustracji, zwlaszcza jesli pacjent oczekiwal catkowitego ustapienia objawow. Z perspektywy
neurochirurga operacja jest procedurg medycznag, ktéra ma za zadanie usunigcie zrodta
problemu, jakim jest ciasnota na poziomie otworu wielkiego. Celem leczenia jest zniwelowanie
ucisku na pien mézgu, odtworzenie prawidtowego przeptywu ptynu mozgowo-rdzeniowego i
co najwazniejsze — zatrzymanie postepu choroby. Szczegolnie dotyczy to wspoétistniejacej juz
jamistosci rdzenia, poniewaz uszkodzenie rdzenia nie cofa si¢, mozemy je jedynie zatrzymac.

Réznica migdzy perspektywa pacjenta a lekarza podkresla wage komunikacji i edukacji
pacjenta przed operacjg. Pacjenci powinni by¢ swiadomi, ze operacja w pierwszej kolejnosci
ma na celu zatrzymanie postepu choroby oraz zlagodzenie jej objawoéw, a pehlna
rekonwalescencja nie moze by¢ gwarantowana. Dlatego wazne jest, aby pacjenci mieli
realistyczne oczekiwania i byli dobrze poinformowani o mozliwych wynikach operacji oraz
ewentualnych zdarzeniach niepozadanych. Dodatkowo istotne jest wsparcie psychologiczne, a
czasem nawet psychiatryczne dla pacjentéw cierpiacych na CM-1 — zaréwno przed, jak i po
operacji. Problemy neuropsychologiczne i emocjonalne, takie jak gk, depresja i zaburzenia
poznawcze, mogg znaczgco utrudni¢ przebieg rekonwalescencji. Wydaje sie¢ wiec, ze
systemowa, przed- i pooperacyjna opieka neuropsychologiczna mogtaby pomdéc pacjentom
lepiej radzi¢ sobie z trudno$ciami emocjonalnymi i psychologicznymi, ktére moga towarzyszy¢
chorobie i leczeniu. Jednakze, aby dostarczy¢ naukowych dowoddéw na skutecznosé
systemowej opieki neuropsychologicznej, konieczne jest przeprowadzenie dlugoterminowych
badan prospektywnych. Wyniki takich badan mogtyby stanowi¢ podstawe do ewentualnego

wlaczenia tej formy opieki do standardu leczenia pacjentow cierpiagcych na CM-I.
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8. Wnioski

1. Zastosowanie autologicznych i nieautologicznych rodzajoéw tat oraz réznych metod ich
ufiksownia nie wykazato istotnych roznic w dlugoterminowych wynikach klinicznych i
radiologicznych leczenia operacyjnego zespotu Chiariego typu I. Chociaz obserwowane
pseudomeningocele byty istotnie czestsze w przypadkach, gdy uzywano tat nicautologicznych,
to wiekszo$¢ z nich byta bezobjawowa. Co wazne, analiza nie wykazata znaczacych rdznic w
wynikach leczenia, w tym leczenia wspottowarzyszacej jamistosci rdzenia czy ryzyka
wystgpienia powiktan pooperacyjnych. W zwigzku z tym zarowno autologiczne, jak i
nieautologiczne taty opony twardej, niezaleznie od metody ich ufiksowania (szycie lub
klejenie), mozna stosowaé bezpiecznie i prowadzg one do zblizonych dtugoterminowych
wynikéw leczenia.

Plastyka opony twardej w operacjach dekompresji w zespole Chiariego typu | u 0s6b
dorostych jest efektywnym podejsciem terapeutycznym, gdzie wybdr rodzaju taty w réznych

konfiguracjach jej wszczepiania moze by¢ mniej istotny, niz mogloby si¢ to wydawac.

2. Analiza pseudomeningocele po operacji odbarczenia w zespole Chiariego typu | wskazuje,
Ze mimo czgstego wystepowania tego zjawiska, ich obecnos$¢ nie jest bezposrednio zwigzana z
gorszymi wynikami klinicznymi czy radiologicznymi, niezaleznie od jej grubosci. W rzadkich
przypadkach pseudomeningocele moze jednak stanowic przyczyne nagltego pogorszenia stanu
klinicznego w krotkim okresie pooperacyjnym. Jednakze patomechanizm prowadzacy do
takiego pogorszenia moze wynika¢ ze zwiotczenia i opadania pnia mozgu i moézdzku,
spowodowanego podcisnieniem w obrebie tylnej jamy czaszki wtérnym do wycieku ptynu
mobzgowo-rdzeniowego, nie za§ z kompresji struktur nerwowych na poziomie otworu
wielkiego. Podejrzenie zwigzku migdzy pseudomeningocele, a opadaniem pnia mozgu i
moézdzku, podobnym jak w zespole podci$nienia wewnatrzczaszkowego, oOtwiera nowe

perspektywy badawcze dla zrozumienia tych zaburzen.

3. Analiza psychometryczna pacjentdw z zespotem Chiariego typu I skupila si¢ na relacji
miedzy bolem, depresja i jakoscia zycia. Wykazano, istotny zwigzek migdzy tymi zmiennymi,
co podkresla potrzebe zwrdcenia uwagi na aspekty psychologiczne podczas diagnozowania i
leczenia. Warto rowniez zauwazy¢, ze cho¢ pacjenci operowani uzyskali lepsze wyniki w
niektorych aspektach jakos$ci zycia, to wykazywali tendencje do wyzszego poziomu depresji.

Whioski te wskazuja na konieczno$¢ uwzglednienia opieki psychologicznej jako integralnego

60



elementu terapii oraz na znaczenie doktadnego informowania pacjentdow o spodziewanych
efektach operacji. Jest to szczegodlnie istotne z uwagi na czeste, nadmierne oczekiwania
pacjentéw wobec wynikdw leczenia operacyjnego.

Podsumowujgc, przedstawione badania stanowig istotny wkilad w zrozumienie
zaleznosci wynikow 1 powiktan leczenia pacjentdéw z zespotem Chiariego typu I od
zastosowanych technik operacyjnych. Maja one takze potencjal przyczyni¢ si¢ do poprawy
strategii terapeutycznych i cato$ciowej opieki nad tymi pacjentami.

Kompleksowa analiza rdéznych aspektow choroby — od chirurgicznych po
psychologiczne — pozwala na bardziej holistyczne podejscie do pacjentow z tym schorzeniem,
z uwzglednieniem ich potrzeb fizycznych i emocjonalnych. Odkrycia dotyczace
pseudomeningocele oraz korelacji bélu i depresji z jako$cig zycia dodatkowo rzucajg nowe
Swiatto oraz zachgcajg do dalszych badan nad mechanizmami i konsekwencjami tych aspektow

na wyniki leczenia pacjentéw z zespotem Chiariego typu I.

61



9. Opinia komisji bioetycznej
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Prof. dr hab. n. med. Przemystaw Kunert
Klinika Neurochirurgii

Warszawski Uniwersytet Medyezny

ul. Banacha la

02 - 097 Warszawa

OSWIADCZENIE

Ninicjszym oswiadczam, ze Komisja Bioetyczna przy Warszawskim Uniwersytecie
Medycznym w dniu 15 czerwca 2020 r. przyjela do wiadomosci informacje na temat
badania pt.:"Poréwnanie graftow opony twardej i sposobu ich mocowania stosowanych
w trakcie leczenia operacyjnego pacjentéw z rozpoznanym zespotem Chiari typu I7.
Przedstawione badanie nie stanowi eksperymentu medycznego w rozumieniu art. 21 ust.
1 ustawy z dnia 5 grudnia 1996 r. o zawodach lekarza i lekarza dentysty(Dz.U. z 2018 .
poz. 617) i nic wymaga uzyskania opinii Komisji Bioetycznej przy Warszawskim
Uniwersytecie Medycznym, o ktérej mowa w art. 29 ust. 1 ww. ustawy.

Przewodniczaca Komisji Bioetycznej
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Warszawa, dnia 13 grudnia 2021r.

Prof. dr hab. n. med. Przemystaw Kunert
Klinika Neurochirurgii

Warszawski Uniwersytet Medyczny

ul. Banacha la

02 - 097 Warszawa

OSWIADCZENIE

Niniejszym o$wiadczam, ze Komisja Bioetyczna przy Warszawskim Uniwersytecie
Medycznym w dniu 13 grudnia 2021 r. przyjeta do wiadomosei informacj¢ na temat
badania pt: ” Znaczenie pseudomeningocele po leczeniu operacyjnym pacjentow z
rozpoznanym zespotem Chiari typu [.” WyzZej wymienione badanie jest zgodne z zasadami

etyki badan naukowych.

Wiﬂm@?ﬂn isji Bioetycznej

Prof. dr hab. n. med. Magdalena Kuzma -Kozakiewicz
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22) 55 49 706 * fax (22) 63 57 991

ul. Stawki 5/7. 00-183 Warszawa * tel. (22) 55 49 705, (

www, psychologia.pl info@psychologia.pl L <
. - = . TR sovw

Opinia Komisji ds. Etyki Badan Naukowych
Komisja Rady Wydziatu Psychologii Uniwersytetu Warszawskiego ds. Etyki Badan
Naukowych rozpatrzyta 01/06/2021 whniosek dotyczacy realizacji projektu:

Determinanty stanu psychicznego u pacjentéw z zespotem Chiarii
jamisto$ciq rdzenia

ztozony przez dr Aleksandrg Bale

i wydata opinie pozytywna.

M/

/
Dr hab. Grazyna Katra
Przewodniczaca Komisji

Cztonek Komisji

Opinia nr 10/06/2021
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10. Oswiadczenia wspolautorow publikacji

Warszawa, 18.12.23r.
(miejscowosc, data)

Przemyslaw Kunert
(imie i nazwisko)

OSWIADCZENIE

Jako wspétautor pracy pt. ,.Comparison of dural gralls and methods of graft fixation in
Chiari malformation type I decompression surgery” oéwiadczam, iz mdj wiasny wklad
merytoryczny w przygotowanie. przeprowadzenie i opracowanic badan oraz przedstawienie
pracy w formie publikacji stanowi udziat w: przygotowaniu koncepcji, metodyki, interpretacii
wynikéw oraz nadzoru pracy.
M¢j udziat procentowy w przygotowaniu publikacji okreslam jako 20 %.

Wkiad Artur Balasy w powstawanie publikacji okreslam jako 50 %,

{imic t nazwisko kandydata do stopnia)

obcjmowat on: przygotowanie koncepeji i metodyki, zbiér danych oraz interpretacja wynikow

(meryloryezny opis whiadu Kandydara do stopnia w powstanie publikagjiy*

Jednoczesnie wyrazam zgodg na wykorzystanie w/w pracy jako czgéé rozprawy doktorskicj lek
Artura Balasy

(irmig 1 mzwisko Kandydaca do stopaia)

<o Praf, dyhab, s el Creervidbrar Xt e ..

/(podpis oswiadczajacego)

*w szezegdlnosci udzialu w przygotowaniv koncepeji. metodyki, wykonaniu budan. interpretacji wynikéw
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Warszawa, 18.12.23r.
(miejscowos¢, data)

Tomasz Dziedzic
(imig i nazwisko)

OSWIADCZENIE

Jako wspétautor pracy pt. ,,Comparison of dural grafts and methods of graft fixation in
Chiari malformation type | decompression surgery” oswiadczam, iz moj wiasny wkiad
merytoryczny w przygotowanie, przeprowadzenie i opracowanie badan oraz przedstawienie
pracy w formie publikacji stanowi udziat w: przygotowaniu koncepcji oraz metodyki Mdj
udziat procentowy w przygotowaniu publikacji okreslam jako 8 %.

Wktad Artura Balasy w powstawanie publikacji okreslam jako 50 %,

(imig i nazwisko kandydata do stopnia)

obejmowat on: przygotowaniu koncepcji, metodyki, zbior danych oraz interpretacji wynikow
(merytoryczny opis wkiadu kandydata do stopnia w powstanie publikacji)*

Jednocze$nie wyrazam zgode na wykorzystanie w/w pracy jako czes¢ rozprawy doktorskiej lek

Avrtura Balasy

(imig i nazwisko kandydata do stopnia)

/)/O/V\asl Q*J‘.o\“

(podpis oswiadczajacego)

*w szczegolnosci udziatu w przygotowaniu koncepcji, metodyki, wykonaniu badan, interpretacji wynikow
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Warszawa, 18.12.23r.
(miejscowos¢, data)

Stawomir Kujawski
(imie i nazwisko)

OSWIADCZENIE

Jako wspoétautor pracy pt. ,,Comparison of dural grafts and methods of graft
fixation in Chiari malformation type | decompression surgery” oswiadczam, iz moj
wilasny wkiad merytoryczny w przygotowanie, przeprowadzenie i opracowanie badan
oraz przedstawienie pracy w formie publikacji stanowi udziat w: przygotowaniu
analizy statystycznej oraz interpretacji wynikow.

Moj udziat procentowy w przygotowaniu publikacji okreslam jako 8 %.

Wktad Artura Balasy w powstawanie publikacji okreslam jako 50 %,

(imig i nazwisko kandydata do stopnia)

obejmowat on: przygotowanie koncepcji i metodyki, zbiér danych oraz interpretacja
wynikow

(merytoryczny opis wkiadu kandydata do stopnia w powstanie publikacji)*

Jednoczesnie wyrazam zgode na wykorzystanie w/w pracy jako cze$¢ rozprawy

doktorskiej lek Artura Balasy

(imig i nazwisko kandydata do stopnia)

(podpis oswiadczajacego)

*w szczegolnosci udziatu w przygotowaniu koncepcji, metodyki, wykonaniu badan, interpretacji
wynikow
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Warszawa, 18.12.23r.
(miejscowos¢, data)

Mateusz Bielecki
(imie i nazwisko)

OSWIADCZENIE

Jako wspoétautor pracy pt. ,,Comparison of dural grafts and methods of graft
fixation in Chiari malformation type | decompression surgery” oswiadczam, iz moj
wilasny wktad merytoryczny w przygotowanie, przeprowadzenie i opracowanie badan
oraz przedstawienie pracy w formie publikacji stanowi udziat w: przygotowaniu
koncepcji oraz zbioru danych .

Moj udziat procentowy w przygotowaniu publikacji okreslam jako 7 %.

Wktad Artura Balasy w powstawanie publikacji okreslam jako 50 %,

(imig i nazwisko kandydata do stopnia)
obejmowat on: przygotowanie koncepcji, metodyki, zbior danych oraz interpretacje
wynikow.

(merytoryczny opis wktadu kandydata do stopnia w powstanie publikacji)*

Jednoczesnie wyrazam zgodg na wykorzystanie w/w pracy jako czes¢ rozprawy

doktorskiej lek Artura Balasy

(imig i nazwisko kandydata do stopnia)

Mo Qeledn

(podpis oswiadczajacego)

*w szczegolnosci udziatu w przygotowaniu koncepcji, metodyki, wykonaniu badan, interpretacji
wynikow
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Warszawa, 18.12.23r.
{miejscowosé, data)

Andrzej Marchel
(imig i nazwisko)

OSWIADCZENIE

Jako wspdlautor pracy pt. ..Comparison of dural grafts and methods of graft fixation in
Chiari malformation type I decompression surgery” o$wiadczam, iz mdj wiasny wklad
merytoryezny w przygolowanie, przeprowadzenic i opracowanie badan oraz przedstawienie
pracy w formie publikacji stanowi udzial w: przygotowaniu koncepcji oraz nadzoru pracy.
Moj udzial procentowy w przygotowaniu publikacji okreslam jako 7 %.

Wkiad Artura Balasy w powstawanie publikacji okreglam jako 50 %,

(imeg | nazwisko kandydara do stopnia)

obejmowat on: przygotowanie koncepcji i metodyki, zbior danych oraz interpretacja wynikow

(mervtorvezny opis wiiadu kandvdata do stopnia w powstanic publikacji*

Jednoczesnie wyrazam zgode na wykerzystanie wiw pracy jako cze$é rozprawy doktorskiei lek
b 20de b ) 4 v Y

Artura Balasy

nazwisko kandydata do ste

i;;)d is o$wiadczajacego)

*w szezegolnosei udzialu w praygotowaniu koncepeji, metodyki. wykonaniu badan, interpretacii wynikow
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Warszawa, 18.12.23r.
(miejscowosé, data)

Przemystaw Kunert
(imie i nazwisko)

OSWIADCZENIE

Jako wspélautor pracy pt. ,.Significance of Pscudomeningocele After Decompressive
Surgery for Chiari I Malformation™ o$wiadczam, iz méj whasny wkiad merytoryczny w
przygotowanie, przeprowadzenic i opracowanie badaf oraz przedstawicnic pracy w formie
publikacji stanowi udziat w: przygotowaniu koncepcji, metodyki, interpretacji wynikow oraz
nadzoru pracy.

Moj udzial procentowy w przygotowaniu publikacji okreslam jako 23 %.

Wkiad Artura Balasy w powstawanie publikacji okreslam jako 35 %,

{imie § nazwisha Kandydutu do stopmia)

obejmowat on: przygotowanic koncepcji i metodyki, zbiér danych oraz interpretacja wynikow

(merytoryerny opis whiado kandydata do stopnia w powstanic publikacjiy®

Jednoczesnie wyrazam zgodg na wykorzystanie w/w pracy jako czesé rozprawy doktorskicj lek

Artura Balasy

{1img 1 naewiska Kandydata do stopnia) K1 §
od U Kinie
Centralny S

(podpis o$wiadezajacego)

*w szezegélnosei udzialu w przygotowaniu koncepeji. metodyki, wykonaniu badan, interpretaci wynikéw
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Warszawa, 18.12.23r.
(miejscowos¢, data)

Mateusz Bielecki
(imig i nazwisko)

OSWIADCZENIE

Jako wspotautor pracy pt. ,Significance of Pseudomeningocele After
Decompressive Surgery for Chiari | Malformation” oswiadczam, iz méj wiasny wktac
merytoryczny w przygotowanie, przeprowadzenie i opracowanie badan oraz
przedstawienie pracy w formie publikacji stanowi udziat w: przygotowaniu koncepcji oraz
zbioru danych.

Moj udziat procentowy w przygotowaniu publikacji okreslam jako 7 %.

Wktad Artura Balasy w powstawanie publikacji okreslam jako 55 %,

(imig i nazwisko kandydata do stopnia)
obejmowat on: przygotowanie koncepcji i metodyki, zbior danych oraz interpretacje
wynikow

(merytoryczny opis wktadu kandydata do stopnia w powstanie publikacji)*

Jednoczesnie wyrazam zgode na wykorzystanie w/w pracy jako czesé rozprawy

doktorskiej lek Artura Balasy

(imig i nazwisko kandydata do stopnia)

Mkt el

\

(podpis oswiadczajacego

*w szczegolnosci udziatu w przygotowaniu koncepcji, metodyki, wykonaniu badan, interpretacji wynikoéw
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Warszawa, 18.12.23r.
(miejscowos¢, data)

Stawomir Kujawski
(imig i nazwisko)

OSWIADCZENIE

Jako wspotautor pracy pt. ,.Significance of Pseudomeningocele After
Decompressive Surgery for Chiari | Malformation” oswiadczam, iz moj wiasny wktad
merytoryczny w przygotowanie, przeprowadzenie i opracowanie badan oraz
przedstawienie pracy w formie publikacji stanowi udzial w: przygotowaniu analizy
statystycznej oraz interpretacji wynikow.

Moj udziat procentowy w przygotowaniu publikacji okreslam jako 8 %.

Wktad Artura Balasy w powstawanie publikacji okreslam jako 55 %,

(imie i nazwisko kandydata do stopnia)

obejmowat on: przygotowanie koncepcji i metodyki, zbiér danych oraz interpretacja
wynikow

(merytoryczny opis wktadu kandydata do stopnia w powstanie publikacji)*

Jednoczesnie wyrazam zgode na wykorzystanie w/w pracy jako czgs¢ rozprawy

doktorskiej lek Artura Balasy

(imig¢ i nazwisko kandydata do stopnia)

(podpis oswiadczajacego)

*w szczegolnosci udziatu w przygotowaniu koncepcji, metodyki, wykonaniu badan, interpretacji
wynikow
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Warszawa, 18.12.23r.

(micjscowosc, data)

Andrzej Marchel

(imie i nazwisko)

OSWIADCZENIE

Jako wspétautor pracy pt. .Significance of Pscudomeningoccle After Decompressive
Surgery for Chiari I Malformation” os$wiadczam, iz mdj wiasny wklad merytoryczny w
przygotowanie, przeprowadzenie i opracowanie badan oraz przedstawienie pracy w formie
publikacji stanowi udzial w: przygotowaniu koncepcji oraz nadzoru pracy.

M6j udziat procentowy w przygotowaniu publikacji okredlam jako 7 %.

Wkiad Artura Balasy w powstawanie publikacji okreslam jako 55 %,

{imic i nazwisko kandvdata do stopnia)

obcjmowal on: przygotowanic koncepeji i metodyki, zbior danych oraz interpretacja wynikéw

(menvtorvezoy opis whiado Kandy data do stopnia w powstanie publikacn®

Jednoczesnie wyrazam zgode na wykorzystanie w/w pracy jako czesé rozprawy doktorskiej lek
Artura Balasy

{imie i nuewisko Kundydats do stopma)

*w szezegdlnosei udzialu w przygotowaniu Xoncepeji, merodyki. wykonaniu badan, interpretacji wynikow
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Warszawa, 18.12.23r.
(migjscowosc, data)

Przemystaw Kunert
(imie i nazwisko)

OSWIADCZENIE

Jako wspdtautor pracy pt. ,.Pain-depression relationship, quality of life and acceptance
of illness among patients with Chiari malformation type I A cross-scctional study™ o$wiadczam,
iz méj wlasny wkiad merytoryezny w przygotowanie, przeprowadzenic i opracowanie badan
oraz przedstawienie pracy w formie publikacii stanowi udziat w: przygotowaniu koncepcii,
metodyki, interpretacji wynikow oraz nadzoru pracy.

M¢j udziat procentowy w przygotowaniu publikacji okreslam jako 15 %.

Wkiad Artura Balasy w powstawanie publikacji okreslam jako 50 %,

(g 1 nwzwishe kandydata do stopnia)

obejmowal on: przygotowanie koneepcji i metodyki, zbiér danych oraz interpretacja wynikow

Imerviorvezny oprs whiude handydata do stopria w powstanic publikiscgi)®

Jednoczesnie wyrazam zgodg na wykorzystanie w/w pracy jako czgsé rozprawy doktorskicj lek
Artura Balasy

(imig 1 nazwishe Kandydata do stopnia)

Odziof
Centralay >

(podpis os§wiadezajacego)

*w szezegdlnodei udziatu w przyeotowaniu koneepeji, metodyki, wykonaniu badas, interpretacii wynikow
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Warszawa, 18.12.23r.
(miejscowos¢, data)

Aleksandra Bala

(imig i nazwisko)

OSWIADCZENIE

Jako wspétautor pracy pt. ,,Pain—depression relationship, quality of life and acceptance
of illness among patients with Chiari malformation type I A cross-sectional study”
oswiadczam, iz méj whasny wklad merytoryczny w przygotowanie, przeprowadzenie i
opracowanie badafn oraz przedstawienie pracy w formie publikacji stanowi udzial w:
przygotowaniu koncepcji i metodyki, zbior danych oraz interpretacji wynikéw.

M6j udziat procentowy w przygotowaniu publikacji okreslam jako 20 %.
Wktad Artura Balasy w powstawanie publikacji okreslam jako 50 %,

(imig i nazwisko kandydata do stopnia)

obejmowal on: przygotowanie koncepcji i metodyki, zbiér danych oraz interpretacja
wynikow

(merytoryczny opis wktadu kandydata do stopnia w powstanie publikaciji)*

Jednoczesnie wyrazam zgodg na wykorzystanie w/w pracy jako cze§¢ rozprawy doktorskiej

lek Artura Balasy

(podpis o$§wiadczajgcego)

(imig i nazwisko kandydata do stopnia)

¥

*w szczegblnosci udzialu w przygotowanin koncepceji, metodyki, wykonaniu badan, interpretacji wynikow
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Warszawa, 18.12.23r.
(miejscowos¢, data)

Agnieszka Olejnik

(imig i nazwisko)

OSWIADCZENIE

Jako wspétautor pracy pt. ,,Pain—depression relationship, quality of life and acceptance
of illness among patients with Chiari malformation type I A cross-sectional study” oswiadczam,
iz méj whasny wktad merytoryczny w przygotowanie, przeprowadzenie i opracowanie badan
oraz przedstawienie pracy w formie publikacji stanowi udziat w: zbiorze danych oraz
interpretacji wynikow.

Moj udziat procentowy w przygotowaniu publikacji okreslam jako 8 %.
Wkiad Artura Balasy w powstawanie publikacji okreslam jako 50 %,

(imig i nazwisko kandydata do stopnia)

obejmowat on: przygotowanie koncepcji i metodyki, zbi6r danych oraz interpretacja wynikow
(merytoryczny opis wkladu kandydata do stopnia w powstanie publikacji)*

Jednoczesnie wyrazam zgode na wykorzystanie w/w pracy jako cze$¢ rozprawy doktorskiej lek
Artura Balasy

(imig i nazwisko kandydata do stopnia)

Z%ttvéﬁﬂgﬂ’% .....

(podpis oswiadczajacego)

*w szezegblnoscei udziatu w przygotowaniu koncepcji, metodyki, wykonaniu badan, interpretacji wynikow
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Warszawa, 18.12.23r.
{miejscowosc. data)

Andrzej Marchel
(imig i nazwisko)

OSWIADCZENIE

Jako wspélautor pracy pt. ,,Pain-depression relationship, quality of life and acceptance
of illness among paticnts with Chiari malformation type I A cross-sectional study” o$wiadczam,
iz m6j wiasny wklad merytoryczny w przygotowanie, przeprowadzenie i opracowanie badan
oraz przedstawienie pracy w formie publikacji stanowi udziat w: przygotowaniu koncepcji oraz
nadzoru pracy.

Mgj udzial procentowy w przygotowaniu publikacii okreslam jako 7 %.

Wkiad Artura Balasy w powstawanie publikacji okreslam jako 50 %,

{imic 1 nazwisko Kandvdata do stopmu)

obejmowat on: przygotowanie koncepcji i metodyki. zbiér danych oraz interpretacja wynikow

(merytoryezny opis wikadu Randvdata do stopnia w powstanie publikai)

Jednoczesnie wyrazam zgode na wykorzystanie w/w pracy jako cze$¢ rozprawy doktorskicj lek
Artura Balasy

(g 1 nuzwisko kandydata do stopniay

*w szezegdlnosei udziatu w przygotowaniu koneepeji, metodyki, wykonaniu badan, interpretacii wynikow
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11. PiSmiennictwo do rozdzialéw w jezyku polskim

Pismiennictwo dotyczace opublikowanych prac stanowi integralng cz¢s¢ odpowiednich

publikacji.

1. H, C., Uber veranderungen des kleinhirns infolge von hydrocephalie des grosshirns.
Dtsch Med Wochenschr 1891. 17:1172-1175

2. Arora, R., Imaging spectrum of cerebellar pathologies: a pictorial essay. Pol J Radiol,

2015. 80: p. 142-50.
3. Tubbs, R.S., et al., Analysis of the posterior fossa in children with the Chiari 0
malformation. Neurosurgery, 2001. 48(5): p. 1050—-4; discussion 1054-5.
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and Syringomyelia. Neurosurg Clin N Am, 2015. 26(4): p. 501-7.
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comparative study. Neurosurg Focus, 2015. 38(4): p. E12.
9. Holly, L. and U. Batzdorf, Chiari malformation and syringomyelia. Journal of

Neurosurgery: Spine, 2019. 31: p. 619-628.

10.  Klekamp, J., Surgical treatment of Chiari | malformation — analysis of intraoperative
findings, complications, and outcome for 371 foramen magnum decompressions.
Neurosurgery, 2012. 71(2): p. 365-80; discussion 380.

11. Bollo, R.J., et al., Complex Chiari malformations in children: an analysis of
preoperative risk factors for occipitocervical fusion. J Neurosurg Pediatr, 2012. 10(2):
p. 134-41.

12.  Valentini, L.G., et al., Tethered cord: natural history, surgical outcome and risk for
Chiari malformation 1 (CM1): a review of 110 detethering. Neurol Sci, 2011. 32
Suppl 3(Suppl 3): p. S353-6.

13.  Arnautovic, A., et al., Pediatric and adult Chiari malformation Type | surgical series
1965-2013: a review of demographics, operative treatment, and outcomes. J
Neurosurg Pediatr, 2015. 15(2): p. 161-77.

14.  Klekamp, J., The pathophysiology of syringomyelia — historical overview and current
concept. Acta Neurochir (Wien), 2002. 144(7): p. 649-64.

15.  Gardner, W.J. and J. Angel, The mechanism of syringomyelia and its surgical
correction. Clin Neurosurg, 1958. 6: p. 131-40.

16. Milhorat, T.H., et al., Pathological basis of spinal cord cavitation in syringomyelia:
analysis of 105 autopsy cases. J Neurosurg, 1995. 82(5): p. 802-12.

17.  Oldfield, E.H., et al., Pathophysiology of syringomyelia associated with Chiari |
malformation of the cerebellar tonsils. Implications for diagnosis and treatment. J
Neurosurg, 1994. 80(1): p. 3-15.
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