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Health Technology Assessment, HTA

HTA ar en systematisk granskning av den vetenskapliga dokumentationen for en metod
eller teknologi inom halso- och sjukvarden. Avsikten med ett HTA-projekt ar att
vardera en viss teknik eller metod avseende:

— effekten i form av patientnytta och risker,
— etiska aspekter,

— organisatoriska aspekter,

— kostnader och kostnadseffektivitet.

Metodradet Region Stockholm — Gotland anvénder sig av det internationellt utarbetade

GRADE-systemet (http://gradeworkinggroup.org/) for att gradera evidensstyrkan i det
sammanlagda vetenskapliga underlaget for slutsatsen avseende en viss fraga.

Evidensstyrkan graderas i fyra olika nivaer.

GRADE

o Starkt vetenskapligt Det ar mycket osannolikt att ytterligare

underlag DDDD | forskning kommer att &ndra nuvarande
estimat av metodens effekt

+ Mattligt starkt vetenskapligt oD Det ar sannolikt att ytterligare forskning kan
underlag andra nuvarande effekt estimat

¢ Begransat vetenskapligt oD Det &r mycket sannolikt att ytterligare
underlag forskning kan &ndra nuvarande effekt estimat

+ Otillrackligt vetenskapligt P Alla estimat av effekterna ar mycket osakra
underlag

Enligt SBU kan man tolka evidensstyrkan enligt foljande:

GRADE ©HDPD och GRADE DD innebar att det vetenskapliga underlaget ar gott
och motiverar sannolikt att metoden tillaimpas under férutsiattning att den ekonomiska,
etiska och sociala analysen ger stod for metoden,

GRADE @@ kan motivera att metoden anvands under forutsiattning att den uppfyller
andra krav pa acceptabel balans mellan risk och nytta, kostnadseffektivitet och ar etiskt
acceptabel,

GRADE @ indikerar behov av mer forskning.

HTA-rapporten ger inga rad utan ar ett underlag for beslutsfattande.

Metodrdadet Region Stockholm—Gotland
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Sammanfattning

Stalld fraga

Ar Deep Brain Stimulation (DBS) en effektiv metod fér barn med dyskinetisk CP och
motoriska problem?

Utvarderingen har gjorts efter forfragan fran specialistsjukgymnast och patient-
gruppsansvarig (PGA) for cerebral pares vid Karolinska Universitetssjukhuset,
Kristina Lowing.

En informationsspecialist utforde en systematisk litteratursokning till och med den 18
april 2019. Sammanlagt identifierades 240 artiklar (se Appendix 1). Efter bedomning
av relevans granskades 5 publikationer i fulltext av HTA-gruppen: tre 6versiktsartiklar,
varav en med ansats till meta-analys, publicerade efter 2013 och tva nya
observationella fallserier (med 18 respektive 22 patienter med CP) publicerade 2019.

Négra originalstudier som inkluderats i de granskade oversiktsartiklarna aterfinns i
flera av dem. Vidare rapporteras samma individer i flera publikationer, inklusive i de
tva observationella fallserierna fran 2019. Antalet unika individer med dyskinetisk CP
som behandlats med DBS och som redovisats vetenskapligt gar darfor inte enkelt att
ange men torde inte overstiga 140 individer sedan ar 2000.

En av oversiktsartiklarna anges vara systematisk och har darfor bedomts enligt
granskningsmallen AMSTAR men uppfyller inte grundlaggande kvalitetskrav med
avseende pa fragestillningen (1). Denna konkluderar att DBS kan prévas for patienter
som har svara och uttalade problem men att det saknas evidens for att DBS skulle
forbattra motorisk funktion, minska smaérta eller underlitta vard och skotsel vid
dyskinetisk CP (1). For de bada narrativa oversiktsartiklarna (2, 3) finns ocksa
metodologiska brister som begransar majligheterna att dra sikra vetenskapliga
slutsatser.

De tva inkluderade observationsstudierna evidensgraderades enligt GRADE. Bada
studier gav ett otillrackligt vetenskapligt underlag med hog risk for snedvridning (bias),
GRADE @ (4, 5). Den observationella studie med mest robust metodik av Tustin och
medarbetare sammanfattar att man ej sag forbattringar i grad av dystoni efter DBS och
studien poédngterade att noggrann information om detta behover ges dd DBS overvigs
till barn och unga med dykinetisk CP (5).

Slutsatser

Svaret pa fragan om DBS ir en effektiv metod vid behandling av dyskinetisk CP kan
inte besvaras, besvaras, och det foreligger dirmed en kunskapslucka. Kvaliteten pa
béde de ingdende Oversiktsartiklarna och de nyare originalartiklarna ar genomgaende
14g till mycket 1ag trots 20 ars klinisk erfarenhet vid vissa centra. Det vetenskapliga
underlaget ar dirmed inte tillrackligt for att avgora om metoden ar lamplig pa denna
indikation inom Region Stockholm-Gotland. Vid indikationen dyskinetisk CP bor man
darfor inte anvinda DBS om inte ny vetenskap med hogre grad av evidens publiceras.

Bakgrund

Cerebral pares (CP) ar den vanligaste anledningen till att barn och unga i den hogt
industrialiserade delen av varlden har en motorisk funktionsnedsattning. Cerebral
pares beror pa en paverkan eller skada pa den vixande hjarnan och definieras som att
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ha intraffat ndgon gang mellan fosterlivet och upp till 2 ars alder. Prevalensen har varit
relativt stabil sedan 1950-talet: 2—2,5 barn/1000 fédda i Sverige far CP.

Uppskattningsvis far cirka 300 barn fodda i Sverige/ar en diagnos; uppskattningsvis
lever cirka 20 000 individer i Sverige med CP. Flera undergrupper finns, inklusive den
dyskinetiska formen, dar den motoriska paverkan forenklat utmarks av ofrivilliga
rorelser (dyskinesi eller choreoatetos) och dystoni (perioder med ofrivilligt 6kad
muskelspanning). Cirka 10% av alla individer med CP har den dyskinetiska formen. Vid
dyskinetisk CP dr ofta den motoriska paverkan storre an vid till exempel spastisk eller
ataktisk form. Detta innebar ocksa att tal och svaljmotorik oftast ar paverkade. De
flesta med dyskinetisk CP har darfor en mycket begriansad, eller avsaknad av, verbal
kommunikation. Dystoni, ett vanligt symptom vid den dyskinetiska formen, ar
smartsamt och forhindrar viljemassiga rorelser. Effektiv behandling saknas idag savil
specifikt vid dystoni som mer allmént vid dyskinetisk CP. Vid vissa andra former av
arftlig eller genetisk dystoni som inte hanger samman med CP har man diaremot
dokumenterat en god behandlingseffekt av den neurokirurgiska behandlingsmetoden
djup hjarnstimulering eller DBS (f6r Deep Brain Stimulation) (6).

DBS har varit godkant, bl.a. av den amerikanska myndigheten FDA, for anvandande vid
en del motorikstorningar sedan ett tjugotal ar. Exempelvis har metoden visat sig
effektivt forbattra motoriska symptom med 6verrorlighet vid Parkinsons sjukdom,
skakningar vid essentiell tremor och en del specifika s.k. DYT dystonier, bl.a. DYT-1.

Den neurokirurgiska metoden innebar att (oftast) 2 elektroder fors ner i hjarnans
basala ganglier, vid dystoni i globus pallidus interna, under noggrann neuro-fysiologisk
overvakning. Fran elektroderna tunnuleras sedan kablar till en stimulator som placeras
under huden pé brostkorgsviggen. Via en extern programmerare kan sedan
stimulatorn styras och stromstyrka och frekvens i elektroderna justeras.

Vanligen vardas patienten inneliggande pa neurokirurgisk avdelning under 3—5 dagar i
samband med en DBS-operation. Postoperativt foljs patienten titare forsta aret, vid
dystoni oftast var till varannan méanad for justering av sin DBS. Efter det forsta aret
sker i regel uppfoljningsbesok var 3—6:e manad vid savil neurokirurgisk som
neurologisk eller barnneurologisk mottagning.

Sedan 2000 har drygt 20 fallstudier med mellan 1 och som mest 22 deltagare med
dyskinetisk CP publicerats. Majoriteten av studierna inkluderar 5 eller farre patienter
och 11 inkluderar endast 1 patient/publikation.

Utvarderingens fraga har breddats till att inkludera alla individer med dyskinetisk CP
och darefter specificerats i ett PICO:

P=Patients, I= Intervention, C=Control, O=Outcome.

Metodrdadet Region Stockholm—Gotland
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PICO 1

Patient/population
Personer med dyskinetisk cerebral pares (CP)

Intervention
Deep brain stimulation (DBS)

Kontroll
Konventionell behandling: baklofen, i pump eller per oralt, och annan
lakemedelsbehandling

Outcome

Burk-Fahn-Marsden Dystonia Rating Scale (BFMDRS)

— movement (0-120 p; 0 is no dystonia) & disability (0-30 p; 0 is no disability)
BFMDRS-M och BFMDRS-D

Halsorelaterad livskvalitet

Goal Attainment Scale (individuella mal med behandlingen)

Komplikationer

HTA-processen

En HTA-grupp utsdgs med externa experter, en barnsjukgymnast, en barn-neurolog
samt en neurokirurg, samtliga kliniskt vilmeriterade. Fran Metodradet deltog i HTA-
gruppen tva vetenskapligt meriterade overlidkare, varav en barn- och
ungdomsneurolog, samt en informationsspecialist och en hilsoekonom.

Systematiska litteratursokningar gjordes av en informationsspecialist rorande PICO:t i
januari och april 2019. Sokningarna gjordes i databaserna PubMed, Cochrane Library,
Web of Science, samt Centre for Reviews and Disseminations. Enbart artiklar i
refereegranskade tidskrifter inkluderades. Sammanlagt identifierades 240 artiklar som
bedomdes med avseende pa publikationsform, innehall och sprik; inga ytterligare
artiklar identifierades via referenslistor (se flodesschema). I databasen
ClinicalTrials.gov identifierades en pagaende tysk multicenterstudie dar kontakt
etablerades med ansvarig provare (PI). Fem (5) artiklar granskades i fulltext av HTA-
gruppen (se Appendix 2 och 3 for inkluderade och exkluderade artiklar), daribland en
systematisk oversikt publicerad 2018(1).

HTA-gruppen har traffats vid tre tillfallen. Kvalitetsgranskning har gjorts enligt SBUs
mallar(7). En preliminar rapport har tagits fram och slutsatser har diskuterats vid
moten mellan Metodradet och HTA-gruppen. Rapporten har bedomts av en oberoende
granskare.

Metodrdadet Region Stockholm—Gotland
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Kvalitetsbeddomning och evidensgradering

Tva originalstudier, bada fallserier (4, 5), och tre 6versikter, (1-3), inkluderades. En av
oversiktsartiklarna, angav inkorrekt att man utfort en metaanalys (2). Med stod av
SBU:s mallar bedomdes artiklarnas relevans och kvalitet. De tva nyare fallserie-

studierna evidensgraderades enligt GRADE (http://gradeworkinggroup.org/).

Ingen av de granskade oversiktsartiklarna, inte heller den systematiska hade bedomt
risken for snedvridning (bias) hos de inkluderade studierna vilket avsevart reducerat
tillforlitligheten.

Appendix 2 och 3

De inkluderade fallstudierna utférdes i Storbritannien respektive Sydkorea medan
oversiktsartiklarnas huvudforfattare 4r hemmahorande i Kanada, Tyskland och Italien.

I fallstudierna redovisas barn, alder vid kirurgi 10 ar 8 ménader (5), respektive vuxna,
alder vid kirurgi 29 ar 4 méanader (4). De tva nyare 6versiktsartiklarna inkluderade
patienter av alla dlderskategorier, barn och vuxna (1, 3).

Samtliga inkluderade studier ar retrospektiva fallstudier eller fallserier. Uppf6ljnings-
tiden varierade i de bedomda artiklarna, frén ett par manader till mer 4n 5 éri en
studie inkluderad i en 6versiktsartikel (3).

For utfallsmétten BEMDRS-M och BEMDRS-D anger Koy och medarbetare att de
utfort en meta-analys i sin 6versiktsartikel men de har bl.a. inte tagit hansyn till
spridningsmatt eller storleken av de ingdende studierna. HTA-gruppen bedomer darfor
att studiedesignen inte motsvarar denna statistiska metodologi. Men inte heller
studiedesign for pooled analysis uppfylls (som forutsatter att ingadende studier har
samma uppfoljningsintervaller och studiedesign).

Vidare har man for varje inkluderad artikel anvint sig av sammanviagd procentuell
skillnad fore och efter kirurgi per grupp patienter. Metoden som ar missvisande
innebar bland annat att en mindre paverkad patient som forbittras 10 skalsteg eller
50% fran 20 till 10 poang uppvisar en hogre procentuell forbattring i den
sammanvagda analysen dn en patient som gar fran 100 till 60 poang, trots att den forra
hade en lagre grad av klinisk forbattring/betydelse. Majoriteten av de ingédende
studierna inkluderar 1 patient och har varierande uppfoljningstid (6—24 manader). I en
ingdende studie med totalt 10 patienter erholl dessutom 6 patienter en ytterligare
neurokirurgisk stereotaktisk intervention (2). I Koy et al. redovisas heterogena
utfallsmatt vad avser livskvalitet i 4 av 20 inkluderade studier medan 16 studier inte
utvarderade livskvalitet.

Oversiktsartikeln av Elia och medarbetare redovisar for varje ingdende studie
genomsnittlig forandring i BFEMDRS-M och BFMDRS-D i ett stapeldiagram dar hansyn
inte tas till studiestorlek, baslinjevirde, uppfoljningstid, patientalder eller andra viktiga
faktorer. Man anger vidare ett medelviarde men det saknas information om hur detta
beriknats (ingen statistisk information finns i denna artikel) sédledes kan man inte
bedéma om medelvirdet viktats med avseende pa patientstorleken hos de ingdende
studierna eller om varje studie ges lika stor betydelse. Det sammanvaigda resultatet blir
darfor svarbedomt (3).

I den senaste 6versiktsartikeln redovisas inte utfallsmatten BFMDRS-M eller
BFMDRS-D niarmare (1). Studien anviander ocksa en egen typ av klassificering (inte
evidensgradering) som ej tar hiansyn till bias. Man utgar fran riktlinjer framtagna av

Metodrdadet Region Stockholm—Gotland
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American Academy for Neurology och i denna specifika artikel innebar klassificering
III att en studie som kan vara retrospektiv eller prospektiv har objektiva utfallsmatt (1).
For utfallsmétten smartreduktion och forbattrad komfort anger man motstridiga
studieresultat. Man anger att fyra studier utvarderat smarta, 2 klass III redovisade
positiv effekt av DBS pa smarta medan 2 andra klass III studier inte sg nagon effekt.

Anmarkningsvart ar att trots betydande metodologiska brister, heterogena data och i
flera fall negativt utfall 4r 4/5 i denna rapport inkluderade studier (samtliga utom den
brittiska fallserien) positiva till interventionen och menar att den kan rekommenderas
for en andel av patienterna, &ven om man ocksa oftast forordar fortsatt prospektiv
forskning(1-4).

Ekonomi och halsoekonomi

Dé den vetenskapliga litteraturen ej pavisat ndgon matbar skillnad i effekt mellan DBS
och konventionell behandling (Baklofen i pump/per oralt och annan lakemedels-
behandling) finns det inget underlag eller relevans for en halso-ekonomisk analys.

I stéllet har DBS utvirderats genom en kostnadsberakning. Da det i dagslaget ej utfors
DBS-behandling pa personer med dyskinetisk CP anvinds istéllet ett jamforbart
kostnadsunderlag som &r baserat pd KPP (kostnad per patient) fran en DBS-behandling
av en individ med Parkinsons sjukdom. Denna kostnadsberidkning ar konservativt
berdknad och tar ej hinsyn till ev. kostnad for reoperationer p.g.a. batteribyte, skador
pé kablaget, barns tillvaxt eller eventuella komplikationer (blédningsrisk och
infektionsrisk).

Vardhindelse Kostnad (SEK)
Blodcentral klinisk immunologi/transfusionsmedicin 530
Neuro, slutenvard (lakemedel, material, hyror, I6n) 56 116
Neuro, anestesi 30961
Neuro, operation 43 728
Neuro, implantat 266 534
Pre- och postoperativ vard 6 046
Neuro, mottagning, uppfdljning (14 aterbesok pa 2 ar) 60970
Totalt 464 885

Tabell: KPP frdn en DBS-behandling av vuxen person, 5 varddagar augusti 2019. DRG-kod: Inldggning av
intrakraniell och vagal nervstimuleringsutrustning. Huvuddiagnos G209 Parkinsons sjukdom.
Operation/atgird AAG20 samt XAW9g [Tema Neuro, Karolinska Universitetssjukhuset, Solna]. Neuro
uppfoljning KPP frdn DBS-uppfoljning (4355 sek/aterbesok), [Tema Neuro, Karolinska
Universitetssjukhuset, Solna].

Organisatoriska aspekter

I Region Stockholm-Gotland sker all planerad neurokirurgisk operation vid den
Neurokirurgiska verksamheten, Tema Hjarta Karl och Neuro, Karolinska Universitets-
sjukhuset. Samtliga patienter som erhéller DBS-behandling (fér annan indikation) f6ljs
ocksa kliniskt pa den neurokirurgiska 6ppenvardsmottagningen for implantatjustering.
Frén sjukvardsregion Stockholm-Gotland bedéms ca 10 barn arligen med dyskinetisk
CP specifikt med avseende pa neurokirurgisk intervention vid den multiprofessionella
tonusmottagningen. For ett mindre antal har specifikt DBS varit aktuellt men inga
patienter med dyskinetisk CP har idag opererats med DBS i Stockholm framst p.g.a. det
bristande vetenskapliga underlaget talande for behandlingen vid CP.

Metodrdadet Region Stockholm—Gotland
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P&gdende studier

I ClinicalTrials.gov finns en registrerad prospektiv multicenterstudie som pagatt sedan
2014. Studieansvarig har vid mailkontakt meddelat att den forsenade studien stangt
rekrytering varen 2019 med 16 av planerat 20 inkluderade patienter, dataanalys som
bl.a. inkluderar livskvalitetsaspekter berdknas paborjas viren 2020.

Vidare finns i The Australian New Zealand Clinical Trials Registry (ANZCTR), en studie
om effekten av DBS pa livskvalitet hos individer med dykinetisk CP. Studien
registrerades 2010 och har ej uppdaterats sedan 2012. Principal Investigator har
kontaktats vid flera tillfallen men svar har ej erhéllits.

Etiska aspekter

Dyskinetisk CP ar en mycket svar funktionsnedsittning som oftast innebar ett
omfattande livslangt hjalpbehov, patagliga smartor och ett kontinuerligt behov av
specialiserad vard. Effektiv behandling saknas for de allra flesta. Det ar viktigt att inte i
denna svara situation, vare sig for den enskilde patienten, anhoriga eller for
sjukvarden, gripa efter obeprovade metoder som innebar invasiva ingrepp i hjarnan,
tata uppfoljningsbesok och hoga kostnader utan att man kunnat visa mojlighet till
forbattring. Begransade resurser bor istillet anvindas for atgarder med pavisad nytta.

Metodrdadet Region Stockholm—Gotland
_9_



HTA-rapport — Deep brain stimulering vid dyskinetisk cerebral pares

Metodradet Region Stockholm—Gotland

_1 O_



HTA-rapport — Deep brain stimulering vid dyskinetisk cerebral pares

Referenser

1. Fehlings D, Brown L, Harvey A, Himmelmann K, Lin JP, Macintosh A, et al.
Pharmacological and neurosurgical interventions for managing dystonia in
cerebral palsy: a systematic review. Dev Med Child Neurol. 2018;60(4):356-66.

2. Koy A, Hellmich M, Pauls KA, Marks W, Lin JP, Fricke O, et al. Effects of deep
brain stimulation in dyskinetic cerebral palsy: a meta-analysis. Mov Disord.

2013;28(5):647-54.
3. Elia AE, Bagella CF, Ferre F, Zorzi G, Calandrella D, Romito LM. Deep brain

stimulation for dystonia due to cerebral palsy: A review. Eur J Paediatr Neurol.
2018;22(2):308-15.

4. Kim JH, Jung NY, Chang WS, Jung HH, Cho SR, Chang JW. Intrathecal
Baclofen Pump Versus Globus Pallidus Interna Deep Brain Stimulation in Adult
Patients with Severe Cerebral Palsy. World Neurosurg. 2019;126:e550-€6.

5. Tustin K, Elze MC, Lumsden DE, Gimeno H, Kaminska M, Lin JP. Gross motor
function outcomes following deep brain stimulation for childhood-onset
dystonia: A descriptive report. Eur J Paediatr Neurol. 2019;23(3):473-83.

6. Var metod https://www.sbu.se/sv/var-metod/: Statens beredning for
medicinsk och social utviardering, SBU; 2019 [updated 2019-01-07.

Metodrdadet Region Stockholm—Gotland

_11_


https://www.sbu.se/sv/var-metod/

HTA-rapport — Deep brain stimulering vid dyskinetisk cerebral pares

Metodradet Region Stockholm—Gotland

_12-



)

Identification

[

Eligibilitv Screening

Included

HTA-rapport — Deep brain stimulering vid dyskinetisk cerebral pares

Appendix 1

PRISMA Flow Diagram

Records identified through

(n =240)

Additional records identified
database searching through other sources

(n=0)

Records after duplicates removed
(n=184)

A 4

Records screened

A 4

Full-text articles assessed
for eligibility by librarian
(n=8)

A 4

Full-text articles assessed
for eligibility by project
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(n=8)

(n=184) E—

A 4

Studies included in
review
(n=5)

Records excluded,
Did not fulfill PICO or
other eligibility criteria
(n=176)

Full-text articles excluded
by project group with

—> reasons

(n=3)

From: Moher D, Liberati A, Tetzlaff J, Altman DG, The PRISMA Group (2009). Preferred Reporting ltems for Systematic
Reviews and Meta-Analyses: The PRISMA Statement. PLoS Med 6(6): e1000097. doi:10.1371/journal.pmed1000097

For more information, visit www.prisma-statement.org.
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Appendix 2 - Inkluderade studier

Forfattare, ar

Studiedesign, antal patienter,
bortfall/drop-outs

Resultat

Kommentar

Studiekvalite

Koy A et al. 2013

En systematiskt review. Tjugo studier ar
inkluderade men mkt sma
patientgrupper. 11 studier N=1.

Totalt inkluderas data fran 68 patienter.
Medianuppféljningstiden ar 12 man.

Utvardering med BFMDS-M och BFMDS-D

Huvudutfalls matt ar Burke Fann
Marsden Dystonia Rating Scale
(BFMDRS) motor och disability.

Negligerbar/mycket svag korrelation
(r=-0,252, redovisas som signifikant
mellan fore och efter resultat for
motorikdelen av BFMDRS.

Valdigt sma studier. Foljer endast de patienter
som man kunnat utvdrdera. Patienter som
haft procedurrelaterade problem tex
kateterbrott, borttagande av DBS eller byte av
device inkluderas inte vilket ger ytterligare
bias. Bias dock inte redovisat for de ingaende
studierna.

Inte en egentlig metananalys av data vilket
anges i titel.

Variernade uppfoljningstider. Manga patienter
har enbart ett postoperativt varde.

Lagsta moijliga

Elia et al 2018

Narrativ review. Tretton inkluderade
studier.

Vissa patienter inkluderas i flera studier.
Det totala antalet inkluderade patienter
ar 119 men kan vara lagre.

Utvardering med BFMDS-M och BFMDS-D

Sannolikt hogre risk for komplikationer i
pediatrisk an vuxen population.

Man rekommenderar prospektiva
studier med definierade uppfdljnings
intervall. Ingen rekommendation kan
ges

Oklar sokstrategi-enbart en databas sannolikt.
Manga inkluderade studier har exkluderat
patienter som avbrutit DBS behandling pga
bristande eller dalig effekt.

Bias e]j utvdrderat for ingaende studier.

Statistisk metod saknas. Det forefaller som att
alla studier ges samma vikt oberoende av antal
inkluderade studier/projekt

Lagsta mojliga

Evidens-gradering
saknas

Fehlings et al 208

Systematisk review av flera olika
interventioner for att motverka
dyskinetisk CP.

| delen som berér DBS har man inkluderat
13 studier. Tio av dessa studier ar
inkluderade ocksa i Elia et al.

Kunskapslucka redovisas for; forbattrad
funktion, minskad smérta och forenklad
skotsel.

6/12 studier anger viss minskning av
dystoni medan 4/12 inte visar detta.
Man sammanfattar att mycket lag
evidens finns for minskad méangd

Man utgar fran American Academy for
Neurologys guidelines for systematisk review.
Utvardering av bias ingar inte. 4 nivder finns av
evidens dar U= otillrackliga méangd
information, kunskapslucka

Utvarderad med
AMSTAR. 3 fragor
besvaras med ne;j.

Lag Studiekvalité
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Forfattare, ar

Studiedesign, antal patienter,
bortfall/drop-outs

Resultat

Kommentar

Studiekvalite

Utvardering med BFMDS-M och BFMDS-
D. Samt till viss del smérta och livskavlitet
(fa studier)

dystoni nar den utvarderats med
BFMDS.

Tustin et al 2019

Tustin et al 2019 forts.

Observationell retrospektiv studie dar
flera olika medicinska tillstand som
behandlats med DBS utvéarderats.

Totalt rapporterar man ett urval pa 131
patienter men enbart 60 inkluderas i
studien. Man har valt att exkludera alla
patienter som fatt avbryta behandlingen
av varierande anledning

| gruppen “Aquired dystonia” ung
forvarvad dystoni inkluderas totatl 20
patienter varav 19 patienter m CP

Utvardering med BFMDS-M och GMFM (
CP utvarderingsmetod)

Resultat redovisas bl.a. med
spagettiplots, dar varje patient har ett
eget trajektori. Dessa visar mycket laga
icke signifikanta korrelationer for saval
BFMD-M och GMFM dar visuellt
pavisbara férandringar saknas. Ingen
behandlingseffekt kan pavisas.

Man papekar att patientgruppen ar mycket
heterogen och foreslar framtida studiedesign
med N=1 eller single subject study design.

Utvarderad enligt
GRADE for
observationella
studier.

Studiekvalite=lag
med hog risk for
bias

Kim et al 2019

Retrospektiv fall kontroll studie dar DBS
och Intratekal baklofenpumpsbehandling
(ITB) utvarderas.

12 pat DBS 0 10 pat ITB
Utvarderas med; BFDRS

Livskvalitet med SF-36

For SF-36 anger man oerhort hoga
varden for en rad doméner (hoga
varden lika med battre 4n normen)
Vardena ar sa hoga att allvarlig
felklassificering maste misstankas.

Man redovisat sankt total score av
BFMDRS for bada behandlingsgrupper.

Betydande risk for Bias, bland annat sa anges
att flera patienter som fatt DBS har spastisk typ
av CP. En diagnos dar man inte forvantar sig en
behandlingseffekt (?).

Tabeller och resultat svartolkade.

Utvarderad enligt
GRADE for
observationella
studier.

Studiekvalite=lag
med hog risk for
bias
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Appendix 3 - Exkluderade studier

Referens Studiedesign

Anledning for exklusion

Buizer AM et al 2018 Systematisk review

Annan intervention, ITB utvarderas. Flera olika
indikationer behandlas forutom dyskinetisk CP.

Van den Heuvel et al 2016 | Systematisk review

Manga olika indikationer och interventioner
inkluderas. Data specifik fér DBS och dyskinetisk CP
kan inte isoleras/utvarderas specifikt.
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Appendix 4 - Sokning

PubMed via NLM 20190418
Search terms Items
found
1 “Cerebral Palsy”[ti/ab] OR CP[ti/ab] OR “Cerebral Palsies” [ti/ab] OR "Cerebral 70 397
Palsy"[Mesh]
2 “Deep Brain Stimulations” [ti/ab] OR “Deep Brain Stimulation” [ti/ab] OR 12 932
DBS[ti/ab] OR “Deep Brain Stimulation”[MeSH]
3 1 AND 2 81
Final | 3 AND English, Swedish 79

[Mesh] = Term from the Medline controlled vocabulary, including terms found below this term

in the MeSH hierarchy

[ti/ab] = Term found in title and/or abstract

* = Truncation

= Citation Marks; searches for an exact phrase

Cochrane Library (Cochrane Reviews, Cochrane Protocols, Trials) via Wiley 20190418

Search terms (fritexts6kning) Items found
1 “Cerebral Palsy” OR CP OR “Cerebral Palsies” 13191
1 “Deep Brain Stimulations” OR “Deep Brain Stimulation” OR DBS 1318
3 1 AND 2 16
Final | 3 AND Cochrane Reviews, Cochrane Protocols and Trials 16
= Citation Marks; searches for an exact phrase
Web of Science, Science Citation Index, SCI 20190418
Search terms Items found
1 TS=(“Cerebral Palsy” OR CP OR “Cerebral Palsies”) 124 050
2 TS=(Deep Brain Stimulations” OR “Deep Brain Stimulation” OR DBS) 21290
3 1 AND 2 175
Final | 3 AND English, article, review 145
TS = Topic
= Citation Marks; searches for an exact phrase
Centre for Reviews and Dissemination, University of York (HTA, DARE, EED) 20190531
Search terms Items found
1 “cerebral palsy” AND “Deep Brain Stimulation” 0
Final | 1 AND English 0

[T¥13

= Citation Marks; searches for an exact phrase

HTA = Health Technology Assessments
DARE = Database of Abstracts of Review of Effects, “other reviews”
EED = Economic Evaluations Database
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Totalt antal triffar: 240
Efter borttag av dubbletter: 184

Registered Clinical Trials
e Deep Brain Stimulation for Cerebral Palsy. (Australien)
http://apps.who.int/trialsearch/Trial2.aspx?TrialID=ACTRN12610000385044

o Effect of DBS on Quality of Life in Dyskinetic Cerebral Palsy (STIM-CP)
(Tyskland)
https://clinicaltrials.gov/ct2/show/NCT02097693?term=deep+brain+stimulation&cond=
Cerebral+Palsy&draw=1&rank=1
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Tank nytt och valj ratt

Vill du veta mer, ladda ner rapporter eller stilla en fraga ar du vilkommen
att ta kontakt med oss eller gé in pa var hemsida.

www.vardgivarguiden.se/HTA

B Halso- och sjukvardsférvaltningen
M 08-123 132 00

M Datum: 2020-02-10

B Dnr: VKN 2020-0050


http://www.vardgivarguiden.se/HTA
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