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Tourette syndrome (TS) prevalence was studied since the early 80-ies. Its clinical
course is characterised by co-occurrence of motor and vocal tics. Results of previous
epidemiological studies were surprisingly divergent: the prevalence varied from 0,5 to
115 cases per 10 000 population. The disease previously recognised as extremely rare
and severe is now considered as quite common, with often moderate course.

Selected methods used in studies of TS prevalence and analysis of their possible
impact on study results are presented. The studies were divided into 3 groups: studies of
the hospitalised population, large-scale screenings and studies involving school popula-
tion, basing on characteristic and size of population, methods of selection of subjects,
diagnostic and screening methods used. Studies ofthe hospitalised population involved
patients with most severe symptoms, in different age groups, different methods of final
diagnosis confirmation were used. TS prevalence varied from 0,5 up to 15 cases per
10 000 population. Procedures used in large-scale screening studies made possible the
elimination of potential selection bias. Large populations were studied using transparent
and repetitive confirmation of diagnoses. Their validity was additionally checked in
parallel validity studies. TS prevalence was in the range 4,3 to 10 cases per 10 000
population. The highest TS prevalence was obtained in studies involving schoolchil-
dren. Data were gathered from multiple sources: from parents, teachers and children, as
well as from classroom observation. Diagnoses were made by experienced clinicians.
TS prevalence obtained in school population studies was between 36,2 up to 115 per
10 000 population.
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Wstep

Zespot Tourette'a (Tourette Syndrome - TS) to rodzinny zespdt neuropsychia-
tryczny obejmujacy wystepowanie réznych rodzajéw tikow ruchowych i wokalnych.
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TS rozpoczyna si¢ we wczesnym dziecinstwie (§rednio w 7 r.z.) i trwa przez co naj-
mniej 12 miesiecy. Objawom tikowym moze towarzyszy¢ szereg zaburzen neuro-
psychiatrycznych o prawdopodobnie wspdlnym podtozu genetycznym, w tym zespol
obsesyjno-kompulsywny (obsessive-compulsive disorder - OCD), zespdt nadpobu-
dliwosci psychoruchowej (attention deficit-hyperactivity disorder - ADHD), zabu-
rzenia afektywne oraz inne zaburzenia behawioralne. W typowych przypadkach na-
silenie objawéw jest najwigksze w dziecinstwie, po czym, przed okresem dojrzewa-
nia, ulega stopniowemu zmniejszeniu. Zespét moze wptywaé na rozwdj spoteczny
oraz uzyskiwane wyniki szkolne chorych [1]. Uznaje si¢, ze czg$¢ chorych z TS nie
jest diagnozowana i nigdy nie zgtasza si¢ do lekarza. Istnieja kontrowersje dotycza-
ce sposobu dziedziczenia i mechanizmow patogenetycznych lezacych u podstaw tej
choroby [2].

Trudnosci w rozpoznawaniu TS sa przyczyna réznic w jej klasyfikacji. Miedzy-
narodowa Statystyczna Klasyfikacja Choréb i Probleméw Zdrowotnych WHO (1CD)
byta rzadko stosowana w badaniach epidemiologicznych ze wzgledu na réznice w sto-
sunku do kryteriéw Amerykanskiego Towarzystwa Psychiatrycznego (Diagnostic and
statistical manual of mental disorders, DSM) [3]. Rewizja 10 Klasyfikacji (ICD-10)
[4] jest zblizona do klasyfikacji DSM, ktérej kolejne wersje: DSM-111, DSM-IIIR
i aktualna - DSM-1V réznity sig nieznacznie pod wzgledem okre$lenia wieku wysta-
pienia objawow, usciSlenia czasu trwania objawdw oraz niektorych cech objawow
tikowych w przebiegu TS i umozliwiaty dokonywanie poréwnan wynikow badan.

Niewiele wiadomo o rozpowszechnieniu TS w Polsce. Celem pracy jest przedsta-
wienie wybranych metod stosowanych w badaniach rozpowszechnienia TS, prowa-
dzonych na $wiecie po 1980 r. Artykuty wybrano z bazy ,,Medline" oraz spiséw pi-
$miennictwa. Z analizy wykluczono opisy przypadkéw oraz badania wystgpowania
TS wiérdd dzieci ze szkdt specjalnych,* ze wzgledu na ustalone wyzsze rozpowszech-
nienie zespotu w tej populacji [2].

Prace badawcze podzielono na trzy grupy uwzgledniajac nastepujace czynniki:
charakterystyke i wielko$¢ badanej populacji, sposdb doboru oséb do grupy badanej,
zastosowane kryteria rozpoznania i metody badania przesiewowego. Omowiono me-
todologi¢ poszczegdlnych badan oraz jej prawdopodobny wptyw na uzyskane wyni-
ki. Charakterystyczna cecha badan byto znaczne zréznicowanie wynikow. W zalez-
noéci od metody rozpowszechnienie TS wahato sig od 0,5 do niemal 115 przypadkéw
na 10 tys. badanej populacji [5, 6]. Swiadczy to zaréwno o istnieniu réznic w zasto-
sowanych metodach epidemiologicznych, jak i o trudno$ciach oceny objawow, réz-
nicowania ich z innymi zaburzeniami oraz rozpoznawania zespotu (tabela 1).

*W krajach anglosaskich w szkotach specjalnych ucza si¢ dzieci z trudno$ciami w nauce.
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Tabela 1
Zestawienie badan epidemiologicznych opisywanych w tej pracy
Wiek Liczba’ Rozpqw-. , .
tr 00 vty | PO | sechn |t | Koyt
(lata) badanych populacii)

Burd L. i wsp. (1986) [7] 6-18 73/140 580 52 9,3/1 | DSM-IlI
Burd Li wsp. (1986) [6] 19+ 22/448 556 0,5 3,4/1 | DSM-IlI
Caine E.D i wsp. (1988) [9] 5-18 41/142 636 2,9 91 DSM-IlI
Nomoto F. i Machiyama . (1990) [12] 4-12 3/1 218 50 10 | DSM-III-R
Comings D.E. i wsp. (1990) [13] 4-10 15/3 034 36,2' 10/1 | DSM-III-R
Apter A. i wsp. (1993) [10] 16-17 12/28 037 4,3 1,6/1 | DSM-III-R
Robertson M.M. i wsp. (1994) [8] 10-20 38/545 250 0,7 4/1 | DSM-III-R
Costello E.J. i wsp. (1996) [11] 9-13 4/4 077 10 1,9/1 | DSM-III-R
Kadesjo B. i Gillberg C. (2000) [5] 5-15 58/38 586 15 6/1 DSM-IV
Kadesjo B. i Gillberg C (2000) [5] 7-11 5/435 115 411 DSM-IV

* Warto$¢ standaryzowana z uwzglednieniem odsetka klas ,,specjalnych" w badanych szkotach
Badania populacji pacjentéow hospitalizowanych

Prébe oceny rozpowszechnienia TS w populacji klinicznej podjeto wielu autoréow
na podstawie informacji z ankiet uzyskanych od lekarzy oraz analizy populacji dzieci
hospitalizowanych w o$rodkach referencyjnych. W 1986 r. Burd i wsp. [6, 7] zbadali
95 pacjentéw z TS. Dane kliniczne i demograficzne pacjentéw (objawy, data urodze-
nia, inicjaty oraz pteé) uzyskano od wszystkich praktykujacych na terenie stanu Pét-
nocna Dakota lekarzy rodzinnych, pediatrow, psychiatrow, neurologéw, a takze ze
specjalistycznych osrodkéw neurologicznych i psychiatrycznych, po wystaniu listo
z prosba o zweryfikowanie i zgloszenie rozpoznan TS zgodnie z kryteriami DSM-
II1. Z lekarzami, ktérzy nie odpowiedzieli na ankiete, kontaktowano si¢ telefonicz-
nie. Raporty lekarskie poddano krytycznej analizie na podstawie klasyfikacji DSM.
Analize przeprowadzono w dwéch grupach: dzieci i mtodziezy ponizej 19 r.z. oraz
dorostych powyzej 20 r.z. Rozpowszechnienie TS w pierwszej grupie oszacowano na
1 na 10 tys. dziewczat oraz 9,3 na 10 tys. chtopcow (ogdtem 5,2/10 rys.) [7]. Byto ono
znacznie wyzsze w porownaniu z rozpowszechnieniem w grupie dorostych, tj.
0,77/10 tys. mgzczyzn oraz 0,22/10 tys. kobiet (ogdétem 0,5/10 tys.) [6].

Po raz pierwszy potwierdzono istnienie réznicy w rozpowszechnieniu TS w gru-
pie dzieci i oséb dorostych. Nie wiadomo, czy wynikata ona tylko z ustgpowania ob-
jawOw po okresie dojrzewania, czy takze z lepszego radzenia sobie z choroba wraz
ze zmniejszaniem si¢ nasilenia zaburzen behawioralnych, towarzyszacych tikom, np.
nadpobudliwosci chtopcow.

Podobnie Robertson i wsp. [8] w 1994 r. w celu ustalenia rozpowszechnienia TS
przeprowadzili badanie ankietowe lekarzy w Nowej Zelandii. W tym 3-milionowym
kraju w latach poprzednich rozpoznawano 3 przypadki choroby rocznie. Na podsta-
wie krajowego rejestru lekarzy ustalono liste psychiatré4w, neurologéw oraz pedia-
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trow. Kazdy z nich otrzymat list zawierajacy opis przypadku spetniajacego kryteria
DSM-III-R, kwestionariusze z pytaniami o przypadki TS w praktyce klinicznej, dane
pacjentow, wystepowanie objawéw tikowych oraz wspdtistniejacych zaburzen. Do-
datkowym zZrédtem informacji byto Stowarzyszenie Zespotu Tourette'a. Badanie trwa-
to 8 tygodni. Ogétem na 291 wystanych listéw odpowiedziato 155 (53,3%) lekarzy.
Zgtosili oni 40 przypadkow TS, z ktérych 23 speiniato kryteria DSM-III-R. Stowa-
rzyszenie dostarczyto informacji o kolejnych 14 chorych, wsréd ktérych 3 byto wcze-
$niej zgtoszonych przez lekarzy. Dodatkowo do badania wtaczono 6 przypadkow
nie potwierdzonych przez lekarzy, ale rozpoznanych na podstawie informacji z kwe-
stionariusza. Ogétem uzyskano informacje o 40 chorych, z ktérych 38 stanowity osoby
w wieku 10-20 lat. Rozpowszechnienie TS w tej grupie oszacowano na 0,7 na 10
tys. populacji.

Wynik ten mogt by¢ niedoszacowany ze wzgledu na brak proby ponownego skon-
taktowania si¢ z lekarzami, ktérzy nie odpowiedzieli na list. Ponadto badaniem nie
objeto lekarzy rodzinnych i w ten sposéb pominigto duza cze$¢ chorych z niewielkim
nasileniem objawdw. Zrédtem btedu mogto by¢ réwniez skrocenie czasu trwania ba-
dania, co uniemozliwito weryfikacje danych.

Kadesjo i wsp. [5] zbadali 58 dzieci w wieku 5-15 lat, zarejestrowanych z TS
w wyspecjalizowanej klinice okrggu Varmland, w Szwecji, wiatach 1995-1998.
W badaniu wykorzystano kryteria DSM-IV. TS stwierdzono u 25 na 10 tys. chtopcéw
oraz u 4 na 10 tys. dziewczat (ogétem 15/10 tys.). Rozpowszechnienie to poréwnano
z wynikami uzyskanymi w badaniu populacji szkolnej w tym okregu ($rednio 115/10
tys) [5] i byto ono ponad 7-krotnie nizsze. Zaobserwowana réznica wynikata praw-
dopodobnie ze sposobu doboru grupy Dzieci kierowane do kliniki mogty mie¢ obja-
wy wymagajace leczenia, o duzym nasileniu, natomiast badanie uczniéw mogto ob-
ja¢ dzieci z objawami mniej nasilonymi, nie wymagajacymi interwencji.

Badania przesiewowe

Doktadniejsze okreslenie rozpowszechnienia TS i innych zaburzen behawioral-
nych mozna uzyska¢ w badaniach przesiewowych ze wzgledu na eliminacje¢ poten-
cjalnych btedéw doboru préby. Caine i wsp. [9] badali rozpowszechnienie TS w po-
pulacji dzieci w wieku 5-18 lat w okregu Monroe w stanie Nowy Jork, USA. Aby
zacheci¢ do zglaszania dzieci spetniajacych kryteria TS, badacze przez rok wysytali
informacje o zasadach badania do nauczycieli we wszystkich szkotach, lekarzy réz-
nych specjalnosci, rodzicéw oraz prowadzili kampani¢ informacyjna w mediach.
Wszystkie zgtoszone dzieci oraz wybrany losowo rodzic byli badani przez wyszkolo-
nych ankieteréw za pomoca ustrukturyzowanego wywiadu opartego na kryteriach
DSM-III. Zbierano wywiad rodzinny i analizowano zaburzenia wspotistniejace. Po
zweryfikowaniu rozpoznan ustalono, ze 41 dzieci (2,87 na 10 tys.) - 37 chtopcow
(5,2 na 10 tys.) oraz 4 dziewczeta (0,6 na 10 tys.), spetniato kryteria DSM; wérdd nich
u 17 stwierdzono wspotistnienie zaburzen behawioralnych. Sposrdd tych 17 przy-
padkéw 16 zgtosili lekarze. Potwierdzito to obserwacje o wigkszej czestosci wizyt
lekarskich oséb z TS i zaburzeniami behawioralnymi.
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Apter i wsp. w 1993 r. [10] objeli badaniem populacjg 28 037 kobiet i m¢zczyzn
w wieku 16-17 lat zgtaszajacych si¢ dojednej z komisji wojskowych w Izraelu w ciagu
roku. Z badania wytaczono osoby zwolnione ze stuzby wojskowej z przyczyn zdro-
wotnych, innych niz wystgpowanie TS (po analizie dokumentacji medycznej), oraz
grupe dziewczat zwolnionych z powoddw religijnych. Etap przesiewowy polegat na
wypetnieniu przez wszystkich badanych ankiety, w ktérej pytano o wystepowanie
w przesztosci lub obecnie tikéw ruchowych, wokalnych lub ztozonych, a takze o ewen-
tualne zgloszenie si¢ kiedykolwiek z tym problemem do lekarza. Poborowych podda-
no nastepnie badaniu przez lekarza wojskowego, wyszkolonego w zakresie rozpo-
znawania tikow. Do drugiego etapu wtaczono wszystkich, ktérzy odpowiedzieli twier-
dzaco przynajmniej najedno z pytan kwestionariusza. Po zbadaniu zbierano od nich
wywiad ogdlnolekarski. Wszystkie osoby, co do ktérych istniato uzasadnione podej-
rzenie zaburzen tikowych, zostaty wlaczone do trzeciego etapu. Na tym etapie spe-
cjaliSci psychiatrii dziecigcej przeprowadzili ustrukturyzowane badanie oséb wska-
zanych w drugim etapie. W badaniu ustalono rozpowszechnienie TS wynoszace 4,9
na 10 tys. mezczyzn oraz 3,1 na 10 tys. kobiet (ogdétem 4,3 na 10 tys.).

Duza zaleta badania byta ocena czutosci i swoistosci metody. W trakcie 11 etapu
badania sposréd wszystkich poborowych wybrano losowo 562 osoby, ktére przeba-
dano zgodnie z procedura badania. Sposrdd nich 11 miato zaburzenia tikowe. Tylko
jedna osoba z tych 11 zaprzeczyta w badaniu przesiewowym, ze miata kiedykolwiek
tiki. Nie spetniata ona jednak kryteriow TS. U 52 oséb, ktére zglosity obecnosé ti-
koéw, nie potwierdzono ich wystgpowania w badaniu. Wyniki te swiadczyty o wyso-
kiej czutosci (91,1%) i swoistosci (90,5%) badania. Niska dodatnia warto$é predyk-
cji (19%) wynikata prawdopodobnie z niskiego rozpowszechnienia TS. Atutem byt
dobér badanej populacji. Komisja wojskowa w Izraelu stwarzata mozliwo$¢ badania
przesiewowego catego rocznika obu ptci. Mozliwosci btedu tkwity w tym, ze czesé
poborowych mogta ukrywaé objawy w celu otrzymania powotania. W ocenie btedu
klasyfikacji niezbedne sa informacje z innych Zrédet - rodziny, szkoty. Wynikéw tego
badania nie mozna odnosi¢ bezposrednio do innych grup wieku, w ktérych moze by¢
wigksze rozpowszechnienie zaburzen tikowych.

Stosujac podobny projekt badania Costello i wsp. [11] przebadali trzy grupy dzie-
ci: w wieku 9, 11 oraz 13 lat w wiejskich regionach Karoliny Pétnocnej. Z populacji
ok. 12 000 dzieci w tych grupach wieku wybrano losowo grupe 4 500 dzieci, dobrana
pod wzgledem miejsca zamieszkania, ptci i wieku, z ktérych przebadano 4 067. Z po-
zostatymi nie udato si¢ skontaktowaé lub nie uzyskano zgody na przeprowadzenie
badania. Rodzice lub opiekunowie dzieci wypelniali krotka ankiete przesiewowa za-
wierajaca 57 pytan eksternalizacyjnych kwestionariusza oceny zachowan dziecka
(Child Behavior Checklist). Etap ten miat za zadanie identyfikacje dzieci zjakimi-
kolwiek problemami behawioralnymi, w tym réwniez tikami ruchowymi lub wokal-
nymi. Do II etapu wlaczono 1009 dzieci wskazanych w I etapie. Ankietowano dzieci
oraz jedno z rodzicéw - badanie kwestionariuszowe dotyczyto 3 poprzednich miesig-
cy. Trzeci etap polegat na obserwacji rodzin przez 4 lata. Co trzy miesiace kontakto-
wano si¢ z rodzinami telefonicznie, a raz w roku prowadzono badanie kontrolne zgod-
nie z ustalonym protokotem. Wedtug wstepnych analiz, tacznie 10 na 10 tys. dzieci
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spetniato kryteria TS (13 na 10 tys. chtopcéw i 7 na 10 tys. dziewczynek). Nalezy
zwroci¢ uwage na to, ze gtdwnym celem badania nie byto zbadanie rozpowszechnie-
nia TS, a ustalenie ogdlnych problemoéw rozwojowych w duzej prdobie populacyjnej
w Srodowisku wiejskim, w ktorym dotychczas nie przeprowadzano tego typu badan,
jak réwniez okredlenie rozpowszechnienia zaburzen behawioralnych oraz psychia-
trycznych w tej populacji.

Badanie to stanowi przyktad dobrze zaplanowanego badania 3-etapowego, do-
starczajacego danych epidemiologicznych o chorych z zaburzeniami behawioralny-
mi. Jego zaleta byto zastosowanie przejrzystych procedur oraz przeprowadzenie oce-
ny czuto$ci i swoisto$ci metody poprzez badanie grupy kontrolnej (sktadajacej sie
z 337 dzieci dobranych losowo spo$rdd catej populacji badanej).

Badania populacji szkolnej

Szkota jest idealnym miejscem do prowadzenia badan rozpowszechnienia zabu-
rzeh behawioralnych, gdyz system szkolny obejmuje wigkszo$¢ dzieci. Dane moga
pochodzié¢ z ré6znych zrédet, w tym od nauczycieli, pedagogdw szkolnych, rodzicéw,
samych dzieci, a takze z bezposredniej obserwacji. Ta kategoria badan obejmuje pra-
ce prowadzone w jednolitej populacji zdrowych dzieci przez jednego lub kilku do-
Swiadczonych badaczy, prowadzacych obserwacjg zgodnie z ustalona, przejrzysta i po-
wtarzalna, procedura.

Nomoto i Machiyama w 1990 r. [12] przeprowadzili szeroko zakrojone badanie
ankietowe dzieci szkolnych. Kwestionariusze wystano do rodzicow 1 321 dzieci
uczeszezajacych do dwoch przedszkoli oraz dwoch szkét podstawowych w japon-
skich miastach o populacji ok. 250 000 mieszkanncéw: Maebashi oraz Takasaki. Ro-
dzicom zadawano 3 pytania dotyczace najczesciej wystepujacych tikéw ruchowych
i wokalnych. Uzyskano niezwykle wysoki odsetek zwrotéw: 92,2% (1 218 rodzin)
odpowiedziato na pytania, z ktérych 16,2% (197/1218) wskazywato na wystepowa-
nie tikéw u dzieci. Telefonicznie udato sie skontaktowaé¢ z 51,3% (101/197) rodzina
mi. W rozmowie telefonicznej potwierdzono 52 przypadki zaburzen tikowych (DSM-
ITI-R), z ktérych TS wystepowat u 5,8% (3/52) dzieci. Po odniesieniu do 1218 uczniéw
uczeszczajacych do badanych klas ustalono rozpowszechnienie TS na 50,0 na 10 tys.

Btedem klasyfikacji mogt by¢ brak bezposredniego badania dzieci oraz stawianie
rozpoznan wytacznie na podstawie obserwacji rodzicow. W celu ustalenia rozpo-
wszechnienia TS korzystniejsze jest wykorzystywanie przynajmniej kilku Zrédet in-
formacji.

Comings i wsp. opublikowali w 1990 r. [13] badanie rozpowszechnienia TS w po-
pulacji szkolnej. Przez 2 lata staty zespdt ztozony z psychologa szkolnego, pielg-
gniarki, logopedy oraz nauczycieli zbierat dane od rodzicéw i nauczycieli dzieci w wie-
ku 6-8 lat uczeszczajacych do przedszkola i 2 szk6t podstawowych w Kalifornii. Co
3 miesiace zespdt prowadzit badanie przesiewowe w postaci testow ewaluacyjnych
oraz oceny zdolnodci percepcyjnych (testow dojrzatosci szkolnej), obserwacje dzieci
w czasie zajeé, zbierat wywiad od nauczycieli i rodzicéw oraz przegladat dokumen-
tacje szkolna. Dzieci spetniajace kryteria TS byly przyjmowane do miejscowej klini-
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ki referencyjnej, gdzie ustalano rozpoznanie wedtug kryteriow DSM-III-R. Rozpo-
znania poza klinika stawial wyszkolony psycholog szkolny na podstawie wywiadu,
obserwacji oraz testow psychologicznych. Ogdtem przez dwa lata przebadano 3 034
dzieci z 3 placéwek. Wyniki standaryzowano z uwzgl¢dnieniem 8 klas specjalnych,
w ktérych istniato wigksze prawdopodobienstwo wystepowania zaburzen tikowych.
Rozpowszechnienie TS oszacowano na 105/10 tys. dla chtopcédw oraz 13/10 tys. dziew-
czat (ogdtem 36,2/10 tys.).

Wyniki te byty wyzsze niz uzyskane przez poprzednikéw prawdopodobnie z po-
wodu mniej swoistego schematu diagnostycznego, ktory bardziej liberalnie uwzgled-
niat kryteria DSM. Autorzy stwierdzili znaczna czgsto$¢ naktadajacych si¢ zaburzen
wspotistniejacych. Dotyczyto to przede wszystkim ADHD, ktéiy mégt wptywaé na
czestos¢ rozpoznan TS ze wzgledu na zaostrzanie objawdw tikowych. Zjawisko to
potwierdzili inni autorzy [2]. Wazny jest réwniez fakt, ze badano dzieci mate, w wie-
ku 68 lat, u ktorych zaburzenia tikowe wystepuja czesciej.

Kadesjo i wsp. [5] zbadali populacje dzieci w wieku 7 lat, uczacych si¢ w szko-
tach podstawowych w Karlstad, Sredniej wielkosci miescie w Szwecji. Badaniem
objeto 409 dzieci z 12 losowo wybranych szkét (blisko potowe populacji w tej grupie
wieku). Badano kazde dziecko, zbierano wywiad od jednego z rodzicéw oraz wycho-
wawcy dziecka. Po czterech latach przeprowadzono badanie kontrolne 435 dzieci
w wieku 11 lat uczestniczacych w pierwszym etapie badania oraz te, ktére sig prze-
prowadzity w tym okresie. Nauczycieli poproszono o wypetnienie kwestionariuszy
pozwalajacych wychwyci¢ zaburzenia behawioralne u uczonych przez nich dzieci,
w tym objawow tikowych. Dzieci wskazane przez nauczycieli byty badane przez le-
karza szkolnego, a rozpoznania stawiano wg klasyfikacji DSM-IV. W populacji szkol-
nej 11-latkéw TS stwierdzono u 170/10 tys. chtopcdw oraz 50/10 tys. dziewczat (cat-
kowite rozpowszechnienie - 115/10 tys.).

Dyskusja

Préba okreslenia rzeczywistego rozpowszechnienia TS stanowi wyjatkowe wy-
zwanie. Mimo zwigkszajacej sie wiedzy o tym zaburzeniu w $srodowisku lekarskim,
nadal czas od pojawienia si¢ objawow do postawienia rozpoznania pozostaje diugi.
Wedtug Wanda i wsp. [14] w Stanach Zjednoczonych okres ten przekracza 7 lat.
Wedtug nich, w 70% przypadkéw stawiane jest btednie rozpoznanie wstgpne. Ponad-
to badania oparte na dokumentacji klinicznej lub ambulatoryjnej pomijaja pacjentow,
ktérzy maja mniej nasilone objawy i nie zglaszali si¢ do lekarza po pomoc. Ustalone
w naszej analizie rozpowszechnienie TS w populacji klinicznej wynosito 0,5-0,7 na
10 tys. [6, 8] do 15 na 10 tys. [5]. Byty to wyniki w przyblizeniu 10-krotnie nizsze w po-
réwnaniu z rozpowszechnieniem TS w populacji ogdlnej w réznych grupach wiekowych,
zawierajacym si¢ w przedziale od 2,9 na 10 tys. [9] do 115 na 10 tys. [5]. Naszym zda-
niem, roznice te wynikaja takze z niejasnych kryteriéw rozpoznania TS, réznych metod
potwierdzania rozpoznan oraz sposobow doboru populacji odniesienia [15].

Wszyscy autorzy stosowali w rozpoznawaniu przypadkéw kryteria DSM [3]. Nie-
znaczne réznice kryteriow DSM-I1I, DSM-IIIR oraz DSM-IV w mniejszym stopniu
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wptywaty na trudnosci w rozpoznawaniu choroby niz niejasne zréznicowanie obja-
wow TS i zespotu tikéow przewlektych, ktdre roznia sig tylkojedna cecha, a mianowi-
cie wspotwystgpowaniem tikow ruchowych i wokalnych w TS. Problemem w stawia-
niu rozpoznania zespotujest zmiennos¢ objawdw, ich nieuchwytno$¢, trudnosé¢ w réz-
nicowaniu z innymi zaburzeniami. Nie istnieje ostateczne rozpoznanie TS, nie stano-
wi on odregbnej jednostki patofizjologicznej i etiologicznej, a ponadto nie ma mozli-
wosci potwierdzenia rozpoznania obiektywnym badaniem diagnostycznym.

Rozpoznanie musi by¢ postawione na podstawie badania przedmiotowego i wy-
wiadu, na podstawie empirycznie okres$lonego zespotu objawdéw [15], nie mozna si¢
przy tym opiera¢ na opinii pacjenta lub rodziny. Pacjenci o nieznacznym nasileniu
objawow oraz cztonkowie ich rodzin czesto nie zdaja sobie sprawy z obecnos$ci obja-
wow, natomiast czynniki Srodowiskowe, takie jak przynalezno$¢ do okreslonego kre-
gu kulturowego lub religijnego moga prowadzi¢ do rdéznej interpretacji objawdw,
utrudniajac dodatkowo porédwnania réznych populacji [15]. Kurlan i wsp. [16] prze-
badali 159 cztonkéw rodziny menonitéw w Kanadzie, u ktérych wystgpowato wyraz-
nie dominujace dziedziczenie autosomalne tikédw. Z 54 0séb z rozpoznaniem TS lub
zespotu tikow przewlektych, 17 (30%) nie zdawato sobie sprawy z objawdw, ajedy-
nie 9 (18,5%) zgtosito si¢ do lekarza z powodu objawéw W badaniach objgtych na-
sza analiza rozpowszechnienie wynosito od 0,5 [6] do 15 na 10 tys. [5] w przypadku
stawiania rozpoznan przez lekarzy w o$rodkach klinicznych oraz 50 na 10 tys. [12],
gdy badajacy potwierdzali rozpoznanie w rozmowie telefonicznej. Potwierdzanie roz-
poznania poprzez badanie dzieci wydaje si¢ skutkowaé¢ mniejszym btedem klasyfika-
cji. Ale w wynikach tego typu badan réwniez istnieja rozbieznosci: od 2,9 na 10 tys.
[9] w badaniu populacyjnym jednego okregu, 4,3-10 [10, 11] w badaniu przesiewo-
wym wiekszej populacji, do 36,2-115 [5, 13] w dtugotrwatych badaniach ograniczo-
nej populacji szkolnej Dodatkowo, interpretacja wynikéw oraz bezposrednie poréw-
nanie powyzszych badan sa niemozliwe ze wzgledu na objecie analiza réznych grup
wieku. Poniewaz rozpowszechnienie TS zmniejsza si¢ z wiekiem i jest wigksze u mez-
czyzn, poréwnania réznych populacji powinny by¢ dokonywane po uwzglednieniu
rozktadu wieku i ptci. W zwiazku z tym, ze u chtopcédw czedciej wystepuja objawy
tikowe, podczas gdy u dziewczat - zachowania obsesyjno-kompulsywne, moze row-
niez doj$¢ do zaburzen rozktadu czestosci objawoéw pod wzgledem ptci [15]. Rozpo-
znanie jest dodatkowo komplikowane przez wspodtistniejace z TS zaburzenia neuro-
psychiatryczne. W zalezno$ci od tego, czy traktuje si¢ zaburzenia wspdtistniejace jako
wyraz TS, czyjako odregbne jednostki chorobowe, moze doj$§¢ do przeszacowania lub
niedoszacowania czgstos$ci objawow.

Jak to pokazano w tabeli 1, na uzyskany wynik ogromny wptyw ma dobdr popu-
lacji badanej. W cze¢s$ci badan, gtdwnie obejmujacych populacje¢ kliniczna, liczbe wy-
krytych przypadkéw odnoszono do szerokiej populacji okregu [5,9], stanu [6, 7] lub
kraju [8], Ustalone w nich rozpowszechnienie choroby byto stosunkowo niskie - od
0,7 [8] do 5,2 [7] na 10 tys. W badaniach dwuetapowych wyniki odnoszono do grupy
przebadanej [10,11], natomiast w badaniach populacji szkolnej - do grupy dzieci
uczeszczajacych do badanych szkét [5, 12, 13]. Uzyskane wyniki byty wyzsze - od
4,3 [10] do 115 [5] na 10 tys.
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Nalezy podkreslié¢, ze nie da sigjasno okresli¢, w ktorym z opisanych badan usta-
lono rzeczywiste rozpowszechnienie TS. Mimo zréznicowania, wyniki wskazujakon-
sekwentnie na wieksze rozpowszechnienie zaburzen tikowych niz dotychczas sadzo-
no. Prawdopodobnie w przysztosci konieczne bedzie uwzglednianie zaburzen wspét-
istniejacych, tworzacych tzw. spektrum zespotu Tourette'a we wszelkich analizach
rozpowszechnienia. Do tego potrzebne beda jednak bardziej zaawansowane, zinte-
growane narzedzia diagnostyczne oraz weryfikacja kryteriéw diagnostycznych ze-
spotéw zaburzen tikowych.

DNUaEeMHOJTOTHYECKHE METOAbI B MCCJAEI0BAHUAX PACIPOCTPAHEHUA
cunapoma Typerra

Coaepxanune

Pacnipoctpanenue cunapoma Typerta (CT) uccinenosanoch ¢ Havajia 80 rogoB. CuHIApPOM
Typpeta HOCHUT CIOXHBIN KIMHUYECKUI KOMIIEKC, XapaKTEePU3YIOIUICI COBMECTHBIM
MOSIBJICHUEM JBUTATEJIbHBIX HEMTPOU3BOJIbHBIX ABUXEHUI W BOKAJIU3MOB. Pe3ynbraThl, 10 cUX
MOp MPOBENEHHBIX UCCIENOBAaHUIA, ObIJIM HEOOBIKHOBEHHO Pa3JIMYHBIMU, a UMEHHO,
pacrnpoctpaneHue CT konebanoch ot 0,5 1o 115 ciayyaeB Ha 10 Thicsiu McclienoBaHHBIX. boyiesHb
paccMaTpuBalach Kak HEOOBIYHO peaKoe 3aboieBaHUe ¢ OOJBIIUM KIMHUYECKUM MPOSBICHUEM,
B TMOCJIeIHEe,0lHAKO, BPeMsI 3a JOBOJIbHO YacTOE C Pa3JIMYHBIM, YaCTO JIETKUM TEUYCHUEM.

3amaHueM pabGoTHl SIBJISIETCS TpENCTaBIeHUE HEKOTOPHIX METOIOB, MPUMEHSEMBIX B
uccienopanusix pacnpoctpaHeHuss CT u mpoBeieHMe aHaIW3a BIWSHUS B KaKOW CTeMEHU
MPUMEHEHHBI METOJ MOT UMETh 3HaYEHUe Ha UX Pe3yJbTaThl.

PaboThl pa3neneHBl Ha TPU TPYIIBI: MCCIEAOBAaHUS TOCIMUTATU3UPOBAHHBIX MAl[UEHTOB,
MPOCEBOYHBIEC UCCIEIOBAHUS U UCCIEIOBAHUS IIKOJbHUKOB C YUETOM CleAyomux faHHbix. K
3TOMY OTHOCHJIMCh: XapaKTepUCTHUKAa U YUCIEHHOCTbh MCCJIEIOBAaHHOUW MOMYJSIUM, CTIOCO0
moxbopa MCCIeNOBaHHBIX JIUI[, TPUMaHEHHbIE KPUTEPUN NUAaTHO3a U METOABI MPOCEBOYHOTO
ucciaenoBaHus. McciaemoBaHUs TOCMUTAJIM3MPOBAHHBIX OXBAaThIBAJM JiMlla ¢ Hauboiee
TSKEJIBIMUA CUMIITOMaMK B Pa3jiNYHOM Bo3pacTe. [IpuMeHEeHBI, B 3TUX CJIydYasix, pa3juyHbIe
MeTONbl Bepu(pUKAINU MMOCTABICHHBIX TUAaTHO30B.

ITonyyeHHBbIE pe3yabTaThl Kojebanuch ot 0,5 no 15 cayyaeB CT Ha 10 Teicsiu. [Tpouenypsi,
MpUMEeHEHHBIE B MCCIENOBAaHUSIX MPOCEBOYHOTO XapaKTepa MO3BOJUJIM Ha UCKIIOYEHUE
MOTeHUMANbHBIX OWUOOK monbopa mpoOwl. [IpoBeneHo uccienoBaHUe OOJNBIIMX TO
YUCJIEHHOCTH TPYMI, C MPUMEHEHHEM SICHBIX M MOBTOPSIEMBIX MPOILEAYP MOITBEPXIECHUS
nuarHo30B. VX mpeuMyiecTBOM ObLIO MapajuielibHOoe poBeleHNe aHaln3a 3G HeKTUBHOCTH U
crellMpUIHOCTU MPUMEHEHHBIX METONOB. YCTAaHOBJEHHOE B NMPOCEBOYHOM METOJIE
pacnpoctpaHeHue CT konebanoch Mexay 4,3 u 10 nuumamu Ha 10 Thicsy. Camble BBICOKME
pe3yabTathl pactipoctpaHeHuss CT moaydeHbl B MCCIEAOBAHUSIX NIKOJIBHOUW MOMysiuu. B aTux
UcCIIeOBaHUSIX NaHHbIE OBUTU COOPaHbI U3 Pa3IMYHBIX UCTOYHUKOB, B TOM YHCJIE OT PONUTENIEH,
yuuTeseil 1 yIeHUKOB, a TaKXe MPOBeIeHbl HaOIIOAeHUs NeTell B Kinaccax. JluarHo3bl CTaBUIH
OMBITHBIE KIMHUIIMCTHI. YCTAaHOBJEHHBIE, B MCCIENOBAHUIX HIKOJIbHOU MOMYISILUU
pacnpoctpaHenue CT, MecTunoch B paguyce 36,2 no 115 Ha 10 ToICsSY.

Epidemiologische Methoden in den Forschungen an der Verbreitung
des Tourette's Syndroms

Zusammenfassung

Die Verbreitung des Tourette's Syndroms (TS) wurde vom Anfang der achtziger Jahren
untersucht. Es hat unterschiedliches klinisches Bild, das sich mit dem Auftreten von motori-
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sehen und verbalen Ticks charakterisiert. Die Ergebnisse der bisher durchgefiihrten Umtersu-
chungen waren verschieden - die Verbreitung schwankte von 0,15 bis 115 Féllen auf 10 000
Untersuchte. Die Krankheit, betrachtet a's aufergewdhnlich selten und von grof3er Intensitét, be-
gann man als eine haufige Krankheit mit unterschiedlichem, oft mildem Verlauf zu betrachten.

Das Ziel der Arbeit war die Beschreibung der ausgewéhlten Methoden, die in den For-
schungen an der Verbreitung des Tourette's Syndroms angewandt werden, und die Analyse des
Einflusses, die die angewandte Methode auf die Ergebnisse haben konnte. Die Arbeit wurde in
drei Teile geteilt: Untersuchungen an den Hospitalisierten, Auswahluntersuchungen, Untersu-
chungen an den Schulern. Man berticksichtigte dabei: Charakteristik und GrofRe der jeweiligen
Population, Art und Weise der Wahl der untersuchten Pesonen, Angewandte Kriterien der Dia-
gnosestellung und Untersuchungsmethoden. Die Untersuchungen an den Hospitalisierten umfas-
sten die Personen mit grofiter Intensitét der Symptome, im unterschiedlichen Alter. Es wurden
unterschiedliche Verifizierungsmethoden fir gestellte Diaghosen angewandt. Die erzielten
Ergebnisse schwankten von 0,5 bis 15 Féllen auf 10 000. Die Methoden, die in den Auswah-
luntersuchungen angewandt wurden, erlaubten die potentiellen Fehler zu beseitigen. Es wur-
den zahlreiche Gruppen untersucht, klare und wiederholbare Methoden der Diagnosestellung
angewandt. Die festgestellte Verbreitung des TS schwankte von 4,3 bis 10 Peesonen auf 10
000. Die hdchsten Ergebnisse erzielte man bei den Schilern. Die Angaben kamen aus vielen
Quellen, von den Eltern, Lehrern und Schiilern, die Beobachtung der Schiiler in den Klassen
wurde durchgefiihrt. Die Diagnosen wurden von erfahrenen Fachédrzten gestellt. Die festge-
stellte Verbreitung bie den Schillern lag zwischen 36,2 bis 155 Féllen auf 10 000.

L es méthodes épidémiologiques dans les recherches concernant la fréguence
d'apparition du syndrome de Tourette
Résumé

Le syndrome de Tourette est objet des recherches depuis le début des années 80. L'image
clinique de ce syndrome est complexe et elle contient des tics nerveux- motrices et vocales. Les
résultats des recherches épidémiologiques sont divergents - ils varient de 0,5-115 cas pour 10
000 personnes examinées. Cette maladie considérée comme trés rare et avec une grande inten-
sité auparavant, maintenant elle est traitée comme assez fréquente et d'intensité faible.

Ce travail vise a présenter les méthodes choisies d'études épidémiologiques et I'influence
du choix de la méthode sur les résultats obtenus. Les travaux sont divisés en trois groupes:
études de la population hospitalisée, large-scale Screenings et |les études de la popul ation scola-
ire y compris sa caractéristique, sa grandeur, le choix des personnes a examiner, les critéres
diagnostiques et de Screening. Les études concernant les personnes hospitalisées contiennent
les cas avec les symptomes les plus intensifs , les personnes de I'age différent. les méthodes
différentes de vérification du diagnostic. Les résultats varient de 0,5 a 15 cas de cette maladie
pour 10 000 personnes. Les procédés de large-scale Screening facilitent I'élimination des er-
reurs possibles du choix. On a examiné des groupes trés nombreux et avec les méthodes qui
confirment le diagnostic. La fréquence d'apparition du syndrome de Tourette varie de 4,3 a 10
personnes pour 10 000 personnes. Ce syndrome est |e plus répandu dans la population scolaire.
Les résultats proviennent de plusieurs sources: parents, professeurs, éléves ; observation dans
les classes. Le diagnostic est fait par des spécialistes cliniques. La fréquence d'apparition de ce
syndrome varie de 36,2 a 115 cas pour 10 000 éléves.
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