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CHAPTER TEN

Nederlandse samenvatting en Discussie



CHAPTER TEN

SAMENVATTING

In dit proefschrift worden verschillende aspecten van de impact van obstetrisch plexus
brachialis letsel (OPBL) gedurende het leven van de patiént beschreven. Er wordt ingegaan
op de impact van OPBL op activiteiten en participatie, maar ook op wat de impact is op de
kwaliteit van leven. Verder wordt onderzoek naar het zorggebruik van patiénten met OPBL
beschreven, alsook naar de informatiebehoefte van hen en/of die van hun ouders. Daarnaast
behelst dit proefschrift de ontwikkeling en de evaluatie van meetinstrumenten die gebruikt
kunnen worden om uitkomsten van OPBL te meten.

Hoofdstuk 1, de algemene introductie van dit proefschrift, beschrijft de karakteristieke
eigenschappen van OPBL met betrekking tot de uitgebreidheid, de ernst en het natuurlijk
beloop van dit traumatische geboorteletsel. In dit hoofdstuk worden zowel de conservatieve
behandeling, inclusief (kinder)fysiotherapie, alsook de mogelijke primaire en secundaire
chirurgische behandelingen beschreven. Verder worden belangrijke aspecten en
consequenties van OPBL weergegeven in relatie tot de ‘International Classification of
Functioning, Disability and Health' (ICF).’

Met behulp van dit ICF-model worden ook veel gebruikte meetinstrumenten om uitkomsten
van OPBL te meten, geintroduceerd.

De uitkomsten van secundaire schouderchirurgie bij kinderen met OPBL is reeds in meerdere
wetenschappelijke studies beschreven. Deze studies beschrijven de uitkomsten echter
voornamelijk op het gebied van het ICF-component; ‘functies en anatomische eigenschappen'.
Een uitgebreide analyse van de uitkomsten van deze operatie op meerdere componenten
van de ICF (dat wil zeggen zowel ‘functies en anatomische eigenschappen’ alsook ‘activiteiten
en participatie’), waarbij ook de verwachtingen van ouders en hun tevredenheid over de
behandeling werd meegenomen, was nog niet voorhanden. Hoofdstuk 2 beschrijft de korte
termijn uitkomsten van het opheffen van een schouder endorotatiecontractuur in
combinatie met het verplaatsen van spieren en pezen (mm. Latissimus Dorsi en Teres Major)
bij kinderen met OPBL in relatie tot de arm en handfunctie, de kwaliteit van leven en de
tevredenheid van ouders met betrekking tot de resultaten van deze ingreep. Het doel van
de ingreep is het verbeteren van de schouder exorotatie bewegingsmogelijkheden en
daardoor de mogelijkheid om de hand naar het hoofd en de mond te brengen, het
verbeteren van het gebruik van de aangedane arm tijdens tweehandige taken en om
verergering van schoudervergroeiingen te voorkomen. Er is een prospectieve studie
uitgevoerd naar het effect van deze exorotatieplastiek bij 10 kinderen tussen de 3 en 10
jaar oud waarbij de kinderen een dag voor de operatie en 3, 6 en 12 maanden na de operatie
gemeten werden. Deze studie liet zien dat alle eerder beschreven functies en vaardigheden
significant verbeterden in het jaar volgend op de operatie. Er werd echter ook gevonden
dat de kinderen na de operatie meer moeite hadden om de arm naar achteren te bewegen
(retroflexie) en om de hand op de rug te leggen. De door ouders gerapporteerde kwaliteit
van leven met betrekking tot het functioneren van de arm, en het functioneren in het
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algemeen, verbeterde ook significant in het jaar volgend op de operatie. De meerderheid
van de ouders was erg tevreden met de uitkomsten van de ingreep en zij vonden dat hun
verwachtingen met betrekking tot de verbetering op het gebied van activiteiten en sport
veelal waren uitgekomen.

Studies die de uitkomsten van secundaire schouder chirurgie bij kinderen met OPBL op de
lange termijn beschrijven combineren meestal de data van de kinderen met en zonder
primaire (neuro) chirurgie in de voorgeschiedenis. Hoofdstuk 3 beschrijft de functionele
uitkomsten over de loop van de tijd apart voor kinderen met en zonder primaire (neuro)
chirurgie in de voorgeschiedenis. Er werd een retrospectieve studie uitgevoerd waarbij er
gebruik gemaakt werd van data verzameld volgens een gestandaardiseerd klinisch protocol.
Data van in totaal 115 kinderen, waarvan er 82 primaire (neuro) chirurgie hadden ondergaan
en 33 niet, werden geanalyseerd. De gemiddelde follow-up duur voor al deze kinderen was
6 jaar (standaarddeviatie 3.3 jaar). Er werd in deze studie gekeken naar de actieve en
passieve bewegingsmogelijkheden van de aangedane arm en er werd gekeken naar de
Mallet scores van deze kinderen voor de operatie en 1, 3, 5 en 10 jaar na de operatie. In de
totale groep namen de actieve en passieve exorotatie, de (glenohumerale) abductie en de
anteflexie, alsmede bijna alle Mallet score items over de tijd significant toe. In de loop der
tijd namen de positieve effecten van de chirurgische ingreep wat af, maar de verschillen
ten opzichte van voor de operatie bleven statistisch significant. Daarnaast werd er gevonden
dat de mogelijkheden om de arm naar achteren te bewegen (retroflexie) en om de hand op
de rug te leggen, zoals gemeten met de Mallet score, significant afnamen wat aansluit bij
de bevindingen in hoofdstuk 2.

Kinderen die geen primaire (neuro) chirurgie hebben ondergaan, hadden een betere
schouderfunctie voor de ingreep dan de kinderen die wel primaire (neuro) chirurgie hebben
ondergaan. De primair conservatief behandelde kinderen hadden ook op alle follow-up
momenten een betere schouderfunctie na de secundaire chirurgische ingreep. Alleen actieve
en passieve exorotatie, zowel in 0° als in 90° abductie, waren enigszins beter op alle follow-
up momenten voor de kinderen die primaire (neuro) chirurgie hadden ondergaan.

Deze uitkomsten laten zien dat de beschreven groepen bestaan uit kinderen met twee
verschillende fenotypen (wat betreft de ernst van het letsel van de plexus brachialis). De
uitkomsten van chirurgische ingrepen bij deze kinderen zouden voor de beide groepen
apart beschreven moeten worden. Hierdoor kan er voorkomen worden dat er een onder- of
overschatting van de resultaten van de orthopedisch chirurgische ingreep gegeven wordt.
Tevens kan er hierdoor betere, op maat gesneden informatie aan de patiént en zijn of haar
ouders gegeven worden zodat zij een beter beeld hebben van de te verwachten uitkomsten
van de ingreep waardoor de kwaliteit van het beslissingsproces gewaarborgd kan worden.

Door patiént en/of ouders gerapporteerde uitkomsten (Patient Reported Outcome
Measures: PROMs) worden steeds belangrijker bij het evalueren van behandelingen. De
meeste uitkomstmaten zijn echter alleen voorhanden in het Engels waardoor ze niet
bruikbaar zijn in Nederlandse studies. Het is daarom nodig om goede uitkomstmaten, die
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niet voorhanden zijn in het Nederlands, te vertalen en aan te passen aan de Nederlandse
situatie. De ‘Pediatric Outcome Data Collecting Instrument’ (PODCI) is een PROM gericht op
patiénten met een musculoskeletale aandoening, die gevalideerd is voor gebruik in de
OPBL-populatie. Tot voor kort was deze vragenlijst niet beschikbaar in het Nederlands. Van
de PODClI is er een 2-10 jaar en 10-18 jaar ouderversie en een 10-18 jaar jongerenversie
beschikbaar. De vragenlijsten bestaan uit 83-86 vragen (afhankelijk van de versie) en er
kunnen 5 sub schalen en een totale score berekend worden. In Hoofdstuk 4 wordt het
proces van vertaling en adaptatie van de PODCI naar de Nederlandse taal en situatie volgens
internationale richtlijnen voor het vertalen van vragenlijsten beschreven.>* Verder wordt
de validatie van het gebruik van de 2-10 jaar Nederlandse ouderversie bij kinderen met
OPBL weergegeven. Met de uiteindelijke 2-10 jaar Nederlandse ouderversie is een veldtest
uitgevoerd onder 10 kinderen met OPBL tussen de 3 en 10 jaar oud. Voor de validatie is
deze vragenlijst vervolgens gebruikt bij 10 kinderen die een secundaire chirurgische ingreep
aan de schouder ondergingen, en werd deze ingevuld door ouders vo6r de operatie en 12
maanden na de operatie. Om de test-hertest betrouwbaarheid vast te stellen is de PODCI
daarna nog 2 maal ingevuld door ouders, met een tussenpose van 2 weken. De conclusie
van deze studie was dat de Nederlandse PODCI een bruikbaar en betrouwbaar instrument
is om de kwaliteit van leven en het functioneren van kinderen met OPBL te meten. De interne
consistentie van de vragenlijst, de responsiviteit om verandering te meten, de construct
validiteit en de test-hertest betrouwbaarheid werden over het algemeen goed bevonden.

Omdat er maar weinig vragenlijsten beschikbaar zijn die het gebruik van de aangedane
hand meten bij kinderen met een unilaterale parese, is recent de ‘Hand Use at Home' (HUH)
vragenlijst ontwikkeld en getest voor kinderen met OPBL of met een unilaterale cerebrale
parese (UCP). Dit nieuwe instrument meet het spontane gebruik van de aangedane hand
in de thuissituatie en is bruikbaar bij kinderen met een unilaterale parese. Middels Rasch
analyse is aangetoond dat de HUH een valide instrument is met goede psychometrische
eigenschappen op het gebied van construct validiteit, interne consistentie en
onderscheidende capaciteiten.® In Hoofdstuk 5 wordt aanvullend bewijs met betrekking
tot de goede construct validiteit en test-hertest betrouwbaarheid van de HUH bij kinderen
met OPBL of UCP beschreven. Om de construct validiteit te bepalen werden 191 kinderen
met OPBL en 79 kinderen met UCP geselecteerd. De ouders van deze kinderen hebben de
HUH eenmalig ingevuld en daarnaast hebben de ouders van de kinderen met OPBL de
PODCI ingevuld en hebben de ouders van de kinderen met UCP de ‘Children’s Hand use
Experience Questionnaire’ (CHEQ) ingevuld. Om de test-hertest betrouwbaarheid te bepalen,
hebben de ouders van 56 kinderen (16 kinderen met OPBL en 40 met UCP) de HUH nog een
tweede maal ingevuld binnen 2-4 weken nadat ze de eerste HUH hadden ingevuld. De
resultaten van deze studie laten zien dat de HUH een valide en betrouwbaar instrument is
om te gebruiken bij kinderen met OPBL of UCP tussen de 3 en 10 jaar. Er werd een
significante relatie gevonden met de uitgebreidheid van het plexusletsel, wat duidelijk
maakte dat uitgebreider letsel verminderd spontaan handgebruik geeft. Er werd een relatief
zwakke relatie gevonden met de behandelgeschiedenis van kinderen met OPBL (conservatief
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of chirurgisch behandeld). Voor kinderen met UCP werd een zwakke relatie gevonden met
de ‘Manual Ability Classification System’ (MACS), wat aangeeft dat het hebben van een relatief
goede mogelijkheid tot het gebruik van de aangedane arm/hand niet altijd automatisch
leidt tot het meer spontaan gebruiken van deze arm/hand.

De test-hertest betrouwbaarheid van de HUH werd zeer goed bevonden, gebaseerd op de
goede ‘Intra Class Correlation coefficient’ (ICC) en de goede overeenstemming tussen de
eerste en tweede HUH score (Bland-Altman®). Op basis van deze resultaten kan
geconcludeerd worden dat de HUH goed gebruikt kan worden door ouders van kinderen
met een unilaterale parese, in de leeftijd van 3-10 jaar, om het spontane gebruik van de
aangedane hand in het dagelijkse leven in kaart te brengen. De uitkomsten van de HUH
kunnen gebruikt worden door clinici en onderzoekers om meer inzicht te krijgen in het
gebruik van de aangedane arm/hand in het dagelijks leven. Vervolgonderzoek naar de
mogelijkheden van de HUH om veranderingen over de tijd te meten moet nog worden
uitgevoerd om de resterende psychometrische eigenschappen van de HUH vast te stellen.

Onderzoek naar de consequenties van OPBL heeft zich tot dusver, zoals reeds eerder
vermeld, voornamelijk gericht op het ICF-component; ‘functies en anatomische
eigenschappen'. Dit is zeker het geval in onderzoek bij jonge kinderen met OPBL. Om meer
te weten te komen over de mogelijkheden op het gebied van activiteiten en participatie van
kinderen en volwassenen met OPBL en om te onderzoeken wat de kwaliteit van leven, de
eventuele impact op de familie, en wat het zorggebruik en de informatiebehoefte is in deze
patiéntenpopulatie, is de zogenaamde ZAP-Plexus (Zorg, Activiteiten en Participatie) studie
gestartin 2014. Alle patiénten die ooit in het Zenuwcentrum, een specialistische OPBL-poli
in het Leids Universitair Medisch Centrum, zijn gezien werden uitgenodigd om deel te nemen
aan deze cross-sectionele studie waarbij gebruik werd gemaakt van elektronische
vragenlijsten. In totaal zijn er 1142 patiénten uitgenodigd van wie er uiteindelijk 508 hebben
deelgenomen aan de studie. Negenvijftig van deze patiénten (12%) waren tussen de O en 1
jaar oud, 226 (45%) tussen de 2 en 9 jaar oud, 180 (35%) tussen de 10 en 18 jaar en 43 (8%)
tussen de 19 en 61 jaar oud. De volgende 3 hoofdstukken beschrijven de analyse van een
gedeelte van de verzamelde data binnen de ZAP-studie.

In Hoofdstuk 6 wordt de door ouders ervaren impact van het hebben van een kind met
OPBL op de familie, de kwaliteit van leven van het kind en de armfunctie van 59 kinderen
(6-30 maanden oud) beschreven. De ouders van deze 59 kinderen hebben de ‘PedsQL™
Family Impact Measure (FIM) en de ‘TNO-AZL (Nederlandse Organisatie voor toegepast-
natuurwetenschappelijk onderzoek en Academisch Ziekenhuis Leiden) Preschool children’s
QoL (TAPQOLY kwaliteit van leven vragenlijst ingevuld. Daarnaast hebben zij ook een aantal
vragen met betrekking tot het functioneren van de aangedane arm/hand van hun kind
beantwoord.

Deze studie toonde aan dat lagere FIM-scores (dat wil zeggen grotere impact) geassocieerd
waren met lagere leeftijd, uitgebreider letsel, aangedane zijde (rechts), eerder ondergane
neurochirurgische behandeling en of het kind nog in behandeling is bij het zenuwcentrum.
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De ouders van de kinderen met OPBL beoordeelden de kwaliteit van leven van hun kind
op 8 van de 12 TAPQOL schalen (66%) vergelijkbaar met hoe ouders van gezonde kinderen
de kwaliteit van leven van hun kind beoordelen. Ouders die meer problemen in het
functioneren van de arm van hun kind rapporteerden, hadden kinderen met een ernstiger
letsel en deze ouders maakten zich meer zorgen dan ouders waarvan het kind een minder
ernstig letsel had.

De bevindingen in deze studie bevestigen dat ouders tot op zekere hoogte impact op hun
familie ervaren wanneer zij een kind met OPBL hebben. Tot op heden is er niet eerder een
studie gepubliceerd die rapporteerde dat wanneer hele jonge kinderen met OPBL een
rechtszijdig letsel hebben en wanneer er meer problemen zijn met het functioneren van de
arm, dit meer impact heeft op de familie. Het is van belang dat zorgverleners die werken
met kinderen met OPBL en hun ouders deze bevindingen ter harte nemen zodat zij ouders
goed kunnen begeleiden. Op deze manier zou de impact op de familie mogelijk beperkt
kunnen worden.

De resultaten met betrekking tot het zorggebruik en de informatiebehoefte van kinderen
met OPBL (en hun ouders) tussen de 0 en 18 jaar worden besproken in Hoofdstuk 7. Voor
deze studie zijn de data geanalyseerd van 465 deelnemende patiénten die vragenlijsten
met betrekking tot zorggebruik sinds de geboorte en in de afgelopen 12 maanden hebben
ingevuld. In deze vragenlijsten werd gevraagd of men contact had gehad met het plexusteam
en/of met 11 andere zorgverleners. Tevens werd er gevraagd of men behoefte had aan
informatie aangaande 12 OPBL gerelateerde onderwerpen. Uit de medische status van de
patiénten werd informatie gehaald met betrekking tot patiént en OPBL-karakteristieken en
of men wel of niet ontslagen was uit follow-up (vroeg/laat/niet ontslagen).

Negenenvijftig deelnemende patiénten (12%) waren tussen de 0 en 1 jaar oud, 226 (45%)
tussen de 2 en 9 jaar oud en 180 (35%) tussen de 10 en 18 jaar. Van deze patiénten waren
er inmiddels 193 ontslagen uit follow-up (42%) waarvan er 83 werden gecategoriseerd als
zijnde vroeg ontslagen. Vroeg ontslagen houdt in dat deze patiénten uit zorg ontslagen
werden voordat zij 1 jaar oud waren omdat ze goed spontaan herstel lieten zien.

Deze studie toonde aan dat het zorggebruik van kinderen met OPBL in Nederland aanzienlijk
is vanaf het moment dat de diagnose gesteld is. Ouders rapporteerden dat ze, naast het
contact met het plexusteam, met tenminste 1 en met maximaal 11 (afhankelijk van de ernst
van het letsel) zorgverleners contact hebben gehad wegens het OPBL van hun kind, sinds
de geboorte. Over de tijd nam dit zorggebruik weer af, waarbij 288 ouders rapporteerden
de afgelopen 12 maanden contact te hebben gehad met tenminste 1 en met maximaal 7
zorgverleners naast het eventuele contact met het plexusteam. Het zorggebruik in de
afgelopen 12 maanden was significant geassocieerd met het nog in behandeling zijn bij het
plexusteam, met ernstiger letsel, chirurgische behandelingen, verminderde kwaliteit van
leven en verminderd fysiek functioneren.

Een relatief groot gedeelte van de patiénten die ontslagen waren uit follow-up (81/193, 42%)
had nog steeds contact met zorgverleners vanwege hun OPBL. Onder hen waren 34
patiénten waarvan gedacht werd dat volledig spontaan herstel was opgetreden, waardoor
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ze ontslagen werden uit follow-up voordat ze 1 jaar oud waren. Dit betekent dat deze
patiénten, tegen alle verwachtingen in, toch nog functionele beperkingen kunnen ervaren.
Met betrekking tot de informatiebehoefte rapporteerde een relatief grote groep patiénten
(49%) dat zij behoefte hadden aan meer informatie over verschillende aspecten van OPBL
(onder andere over behandeling, sport en fysiek functioneren en hulpmiddelen). Onder hen
waren 65 ontslagen patiénten, van wie er 23 ontslagen waren voor het eerste levensjaar.
Deze bevindingen maken duidelijk dat een aanzienlijke hoeveelheid patiénten beperkingen
ervaart en informatiebehoefte heeft nadat ze ontslagen zijn door het plexusteam. Daarom
is een strikter protocol voor langere follow-up en informatievoorziening nodig.

In Hoofdstuk 8 worden beperkingen in participatie beschreven, zoals deze ervaren
worden door adolescente en volwassen patiénten met OPBL. Aan deze studie deden 75
adolescente en volwassen patiénten tussen de 16 en 61 jaar oud mee. Van hen waren 33
tussen de 16 en 18 jaar oud, 22 tussen de 19 en 25 jaar, 11 tussen de 26 en 35 en 9 tussen
de 36 en 61 jaar oud.

De deelnemende patiénten vulden vragen in met betrekking tot de invioed van OPBL op
hun studie en werkkeuze, en met betrekking tot de invioed op het uitvoeren van hun werk.
Verder werden de ‘Impact on Participation and Autonomy’ (IPA, 5 domeinen) en de ‘Utrecht
Scale for Evaluation of Rehabilitation-Participation’ (USER-P; 3 domeinen) ingevuld. Om
de gezondheid gerelateerde kwaliteit van leven in kaart te brengen werd de ‘Short Form
36' (SF-36) en de ‘Disability of the Arm, Shoulder and Hand’ (DASH) vragenlijsten ingevuld.
In aanvulling op de verkregen data werd uit de status van de deelnemende patiénten de
patiént en OPBL-karakteristieken gehaald.

Van de 75 deelnemende patiénten waren 20 voltijd student (27%), 28 student met een
bijbaantje (37%), 21 werkten (28%), 2 waren werkloos (3%) en 4 arbeidsongeschikt vanwege
hun plexus letsel (5%). Over het algemeen was de gezondheid gerelateerde kwaliteit van
leven van de patiénten goed. Een groot gedeelte van de deelnemende adolescenten en
volwassenen (54/75, 72%) gaf aan dat zij enige vorm van beperking in participatie ervaarden,
voornamelijk op het gebied van werk en studiekeuze. 27 van de 75 patiénten geven aan dat
OPBL invloed heeft gehad op de keuzes die zij gemaakt hebben op het gebied van studie
en 26 van de 75 gaven aan dat het geval was voor keuze van werk. 33 van de 66 patiénten
die ooit gewerkt heeft gaf aan dat OPBL ook invloed heeft gehad op het uitvoeren van hun
werk. Op de IPA geeft 80% (49/61) restricties in het ‘werk en opleiding’ domein aan, 74% in
het ‘sociale relaties’ domein en 67% in het ‘autonomie buitenshuis’ domein. 37 van de 61
patiénten geeft participatie restricties aan op de USER-P en geeft aan enigszins verminderd
tevreden te zijn met de participatiemogelijkheden die zij hebben.

Participatiebeperkingen waren geassocieerd met een verminderde mogelijkheid van het
gebruiken van de arm (DASH-score), verminderde kwaliteit van leven en meer pijn (SF-36-
scores), maar niet met de uitgebreidheid van het letsel, de behandelingen in het verleden
of de zijde van het letsel (links of rechts). Dit zou kunnen inhouden dat alle patiénten met
OPBL, ongeacht de ernst van het initiéle letsel, op latere leeftijd participatierestricties
kunnen ervaren.
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Deze bevindingen zijn relatief nieuw en geven aan dat het nodig is om de zorg te
optimaliseren. Het is hierbij belangrijk dat patiénten in een vroeg stadium ondersteund
worden bij het maken van keuzes op het gebied van studie en werk en dat zij op maat
gemaakte fysieke en psychosociale zorg ontvangen om beperkingen te minimaliseren wat
participatie ten goede kan komen.

ALGEMENE DISCUSSIE

Obstetrisch plexus brachialis letsel (OPBL) is een geboorte letsel van de plexus brachialis,
die kan resulteren in diverse functionele problemen. Ongeveer 35% van de patiénten blijft
in meer of mindere mate beperkingen houden op het gebied van dagelijkse activiteiten en
participatie.”® Veel onderzoek naar OPBL is gericht op functie- en structuurniveau van het
ICF.>2" Het is echter belangrijk ook te focussen op het activiteiten- en participatieniveau en
daarom richt dit proefschrift zich op alle aspecten van de ICF en wordt de impact van OPBL
in brede zin en door het leven heen beschreven. Een deel van de uitkomsten beschreven
in dit proefschrift komt voort uit de ‘Zorg, Activiteiten en Participatie bij patiénten met OPBL'
studie (ZAP-Plexus studie).

FUNCTIONELE UITKOMSTEN VAN SECUNDAIRE SCHOUDER CHIRURGIE

Dit proefschrift toont aan dat secundaire schouderchirurgie effectief is bij kinderen met
OPBL en de uitkomsten sluiten daarbij aan bij de huidige literatuur.®?" In dit proefschrift
wordt echter duidelijk dat de ingreep ook een positief effect heeft op activiteiten- en
participatieniveau en dat ouders over het algemeen heel tevreden zijn over de resultaten
van de ingreep. Voor patiénten die in het verleden een neurochirurgische ingreep hebben
ondergaan zijn de uitkomsten van de chirurgie wel anders dan voor patiénten die deze
ingreep niet hebben ondergaan omdat deze patiénten een andere uitgangssituatie hebben
wat invloed heeft op de uitkomsten. Concluderend is het van belang om uitkomsten van
secundaire schouderchirurgie niet alleen te beschrijven op het gebied van functie en
structuur maar ook op het gebied van activiteiten en participatie, en dit voor beide
subgroepen patiénten apart te doen.

UITKOMSTMATEN VOOR OPBL

Er zijn vele uitkomstmaten beschikbaar voor OPBL en de voor dit proefschrift volgens
internationale richtlijnen®“ vertaalde PODCI (Pediatric Outcome Data Collecting Instrument)
blijkt een goede aanvulling voor de bestaande Nederlandse uitkomstmaten voor OPBL. De
PODCI meet onder andere de armfunctie van kinderen, er wordt daarbij echter niet gekeken
naar spontaan gebruik in de thuissituatie. Ondanks dat er uitkomstmaten bestaan die
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armgebruik meten, zoals de ABILHAND-kids?? en de Children’s Hand Experience
Questionnaire (CHEQ)*?4, was er geen instrument voorhanden die het door ouders
gerapporteerde spontane gebruik in de thuissituatie kon meten. In samenwerking met de
Sint Maartenskliniek in Nijmegen is daarom de HUH (Hand Use at Home) vragenlijst
ontwikkeld die dit wel meet.> Om de waarde van zowel de PODCI als de HUH binnen de
OPBL populatie verder te bepalen zijn extra studies nodig die ook kijken naar de
mogelijkheden van deze instrumenten om verandering over de tijd te meten in grote
groepen patiénten.

Generieke kwaliteit van leven vragenlijsten

Het belang van het meten van de door de patiént of ouders gerapporteerde kwaliteit van
leven (KvL) van patiénten met OPBL wordt onderschreven in de literatuur.? Er wordt onder
andere aangegeven dat generieke vragenlijsten hiervoor wellicht geschikt zouden zijn. In
dit proefschrift wordt de generieke TAPQOL (TNO-AZL; Nederlandse organisatie voor
toegepast natuurwetenschappelijk onderzoek en het academisch ziekenhuis Leiden,
preschool childrens quality of life?®) vragenlijst gebruikt en het blijkt dat deze vragenlijst in
de plexuspopulatie geen problemen op het gebied van kwaliteit van leven laat zien. De vraag
rijst dan ook of generieke vragenlijsten wel in staat zijn om verminderde kwaliteit van leven
op te pikken in deze populatie. Vervolgonderzoek moet uitwijzen wat de rol voor generieke
KvL vragenlijsten is in OPBL-onderzoek. Binnen dit onderzoek zouden ook andere lijsten,
zoals de PedsQL™ KvL vragenlijsten?”%8, gebruikt kunnen worden omdat deze ook reeds
eerder in ander revalidatie onderzoek zijn gebruikt.?>3" Uitkomsten van kinderen met OPBL
zouden dan vergeleken kunnen worden met uitkomsten van andere patiéntengroepen.

Impact op de familie

In dit proefschrift werd met de PedsQL™ Family Impact Module (FIM)*? aangetoond dat ouders
tot op zekere hoogte impact op hun gezin ervaren wanneer zij een kind met OPBL hebben.
De mate van impact bleek afhankelijk te zijn van verschillende factoren zoals rechtszijdig
letsel, ernst van het letsel en jongere leeftijd. In de dagelijkse praktijk zou er meer aandacht
moeten zijn voor impact op de familie. De FIM zou hierbij een goede aanvulling zijn op de
reeds gebruikte batterij meetinstrumenten binnen de zorg vanuit de plexusteams.

Lange termijn consequenties van OPBL

Plexus brachialis letsel heeft niet alleen consequenties op de kinderleeftijd maar ook
volwassenen rapporteren problemen zoals blijkt in dit proefschrift. De ervaren problemen
die gerapporteerd worden, liggen met name op het gebied van werk en studie. Zowel de
uitvoering als de keuze op deze gebieden blijkt beinvioed te worden door OPBL. Factoren die
hierbij een rol spelen zijn de mate van ervaren pijn en functionele beperkingen op het gebied
van armfunctie®=>, Ondanks dat deze problemen gerapporteerd worden zijn er maar weinig
volwassen patiénten onder controle bij het plexus team en/of onder behandeling in
revalidatiecentra.®*3¢ De resultaten geven aan dat meer onderzoek naar de consequenties
van OPBL op de volwassen leeftijd gewenst is, en in aanvulling op interventies, uitgevoerd op
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de kinderleeftijd, wellicht ook op latere leeftijd voor sommige patiénten extra begeleiding
nodig is om het functioneren op de langere termijn te verbeteren.

ICF core set

Om de impact van OPBL goed te kunnen bepalen is het belangrijk om een universeel
raamwerk voor een set van uitkomstmaten te hebben. Binnen het LUMC is er een voorstel,
bestaande uit vier stappen, gedaan om zo’n raamwerk volgens het ICF model op te zetten.3’
Een aantal stappen, zoals het uitvoeren van een systematische review voor het identificeren
van geschikte uitkomstmaten® en een kwalitatieve studie naar wat patiénten met OPBL
belangrijk vinden in hun functioneren?, zijn reeds uitgevoerd. De ZAP-Plexus cross-sectionele
studie is een vervolgstap op de hiervoor genoemde stappen en de uitkomsten van dit
onderzoek zijn gedeeltelijk in dit proefschrift beschreven. Uit onderzoek blijkt dat er geen
consensus bestaat hoe uitkomsten bij OPBL precies gemeten moeten worden en welke
meetinstrumenten hiervoor gebruikt zouden moeten worden.?3%4" Om internationaal tot
consensus te komen over wat er belangrijk is om te meten en met welke meetinstrumenten
dit moet gebeuren, is het iPLUTO (international PLexus oUtcome sTudy group) initiatief in
het leven geroepen door het Leidse zenuwcentrum. Middels dit initiatief is een van de
resterende stappen ondernomen waarbij door middel van het uitzetten van een enquéte
onder OPBL-experts getracht wordt voorgenoemde consensus te bereiken in het kader van
het te ontwikkelen raamwerk.

GEZONDHEIDSZORG BIJ OBSTETRISCH PLEXUS BRACHIALIS LETSEL

Vroege verwijzing

Het is van belang kinderen met een ernstig OPBL vroeg door te verwijzen naar een OPBL-
expert centrum. Dit geldt ook voor kinderen waarbij over de ernst van het letsel getwijfeld
wordt. Dit proefschrift laat namelijk zien dat ook kinderen waarvan gedacht wordt dat ze
spontaan hersteld zijn, toch op latere leeftijd problemen rapporteren. Op jaarbasis worden
er naar schatting ongeveer 200-350 kinderen met OPBL geboren (incidentie 1-2/10004,
geboortecijfers 170000-180000/jaar: CBS, statline.cbs.nl 2012-2015) maar de exacte
incidentie is niet bekend. Het is ook niet bekend hoeveel van deze kinderen er gezien worden
in de 3 expert centra die er in Nederland zijn. Een nationale en internationale samenwerking
(onder de vlag van iPLUTO) om inzichtelijk te krijgen wat de incidentie is, hoeveel nieuwe
kinderen er jaarlijks gezien worden en wat de uitkomsten van alle kinderen met OPBL
(conservatief en chirurgisch behandeld) zijn, is van belang om beter inzicht te krijgen in de
populatie en de verschillende behandelstrategieén.

Vroeg en laat ontslag uit OPBL-expert centra

Zoals reeds aangegeven wordt in dit proefschrift bewijs geleverd dat sommige kinderen die
ontslagen zijn uit follow-up van het multidisciplinaire plexusteam toch nog problemen
ervaren en elders nog actieve therapie voor hun OPBL krijgen. Het is daarom de vraag of
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de criteria voor ontslag adequaat zijn. Een lange termijn prospectieve studie zou een
antwoord op deze vraag kunnen geven.

Zorggebruik en de rol van de fysiotherapie

Zorggebruik door kinderen met OPBL is afhankelijk van het letsel, het functioneel herstel
en de behandelstrategie. Uit ons onderzoek blijkt dat de meest gebruikte zorgverlener voor
OPBL, de (kinder)fysiotherapeut is. Onder volwassen patiénten blijkt ook 20% contact te
hebben met de fysiotherapeut. Er is echter op het gebied van de effectiviteit van fysiotherapie
bij OPBL bijna geen literatuur voorhanden. Er zijn wel aanbevelingen voor de inhoud van
het fysiotherapie programma en zo wordt het monitoren van de motoriek, de
gewrichtsmobiliteit en de spierkracht aangeraden. Binnen de vroege interventie wordt ook
het geven van instructies aan ouders op het gebied van houding en hantering, verzorgen
en oefenen aangeraden. Er wordt over het algemeen aangeraden om fysiotherapie binnen
1-3 weken na de geboorte te starten, maar het kan al gestart worden zodra het kind geboren
is.364344 In het LUMC wordt de fysiotherapie gestart direct na de geboorte en wordt er
gewerkt volgens een vast protocol van passieve oefeningen (persoonlijke communicatie
S.M. Buitenhuis /J.C. van Egmond-van Dam).

Het onderhouden van de passieve mobiliteit wordt sterk aangeraden in de literatuur om
contracturen te voorkomen.?%444° Het combineren van deze passieve oefeningen met actieve
oefentherapie zou contracturen, spierdysbalans en gewrichtsvervorming in opgroeiende
kinderen tegen kunnen gaan.*34547 Er is echter tot op heden nog geen overtuigende evidentie
voor deze oefenvormen.

Voor de fysiotherapie is het verder van belang de ontwikkeling van de motoriek te monitoren
en te stimuleren.*4447 Kinderen met OPBL gebruiken soms hun aangedane arm minder
vaak dan de niet aangedane arm en kunnen daarom bij rechtszijdig letsel, linkshandig
worden.***" Het komt ook voor dat ze vergeten de aangedane arm te gebruiken doordat ze
erg goed zijn in compenseren.**2 Deze fenomenen moeten herkend en behandeld worden
door (kinder)fysiotherapeuten en/of ergotherapeuten.

Het inzetten van het geforceerd laten gebruiken van de aangedane arm tijdens therapie
(CiMT: constraint induced movement therapy), en eventueel tweehandig trainen (BIT:
bimanual intensive training), wordt in de literatuur ook voorgesteld om functie te
verbeteren.434647535 |n de dagelijkse praktijk zien wij echter kinderen met klachten van
overbelasting, mogelijk als gevolg van deze vormen van therapie. De toegevoegde waarde
van deze therapieén zou verder onderzocht moeten worden.

Naast (kinder)fysiotherapie zijn het uitvoeren van huiswerk oefenprogramma'’s minstens
z0 belangrijk.#446485556 |n de praktijk lijkt het erop dat kinderen van ouders die zich goed
houden aan deze programma'’s beter presteren, echter dit is lastig aan te tonen. Het is in
elk geval van belang om de oefenprogramma'’s aan te bieden en ervoor zorg te dragen dat
deze ook uitgevoerd blijven worden.*®*¢ Allerhande middelen, zoals multimedia en gaming,
zouden voor dit doeleinde kunnen worden ingezet en onderzocht.
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INFORMATIEBEHOEFTE EN INFORMATIEVOORZIENING

Aangezien dit proefschrift laat zien dat de informatiebehoefte in de ZAP Plexus
onderzoekspopulatie groot is, en er aangegeven wordt dat er af en toe tegenstrijdige
informatie gegeven is, is het van belang de informatievoorziening te optimaliseren en
uniformeren. Tevens is het hierbij van belang dat er kennisuitwisseling plaats vindt tussen
de verschillende zorgverleners. Hiervoor wordt aangeraden om een modulaire informatiefilm
te maken welke informatie geeft die toegespitst is op de individuele patiént en zijn/haar
huidige levensfase (e.g. als het naar school gaat, als het een sport gaat kiezen, als er studie
of werkkeuzes gemaakt moeten worden).

IMPLICATIES EN RICHTING VOOR ZORG EN TOEKOMSTIG ONDERZOEK

De belangrijkste bevindingen van dit proefschrift zijn onder andere de aangeven beperkingen in
activiteiten en participatie, het bijkomende zorggebruik, alsmede de informatiebehoefte, die zelfs door
OPBL-patiénten die reeds ontslagen zijn uit follow-up worden aangegeven. Verder werd er gevonden
dat er mogelijk te weinig aandacht is voor de impact die OPBL op het gezin kan hebben.

De meeste experts zijn het eens over het feit dat de hierboven genoemde aspecten meer
aandacht verdienen en beter onderzocht moeten worden. Er is echter nog geen consensus
over hoe dit op de lange termijn vorm gegeven moet worden. Daarom kunnen de volgende
aanbevelingen gedaan worden om de patiéntenzorg te verbeteren:

+ Impact op de familie
- Vanaf de geboorte zou er meer aandacht besteed moeten worden aan impact van OPBL
op de familie. Indien nodig kan dan in een vroeg stadium hulp geboden worden.
- Psychosociale hulpverlening (i.e. psychologie, maatschappelijk werk) zouden standaard
deel uit moeten maken van het OPBL-expert team.
* Routine follow-up
- Er zou een strikter follow-up protocol gedurende het leven van de patiént gehanteerd
moeten worden, waarbij alle componenten van de ICF gemonitord worden.
- De HUH moet standaard afgenomen worden binnen het Leidse Zenuwcentrum en in
andere OPBL-centra in de wereld.
- OPBL-expert teams zouden proactief patiénten/ouders moeten benaderen om te
verifiéren of er wel of geen problemen bestaan op de componenten van de ICF.
+ Informatiebehoefte
- Informatievoorziening dient geoptimaliseerd te worden en aangepast aan de individuele
patiént om zo aan de behoefte van patiénten/ouders te voldoen.
+ (Kinder)fysiotherapie
- Er dient een fysiotherapie consensus behandel/zorgprotocol opgesteld te worden voor
de verschillende leeftijds- en ontwikkelingsfases gedurende het leven. Dit protocol dient
te voorzien in aanbevelingen op het gebied van oefenvormen, oefenduur,
oefenfrequentie, oefenweerstand, huiswerkprogramma'’s, ondersteuning van ouders
en leerkrachten, etc. en dient systematisch geévalueerd te worden.
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Alle hiervoor beschreven aanbevelingen moeten besproken en ontwikkeld worden in nauwe
samenwerking tussen behandelaars, ouders en de patiéntenorganisatie.

De volgende richtingen voor toekomstig onderzoek kunnen overwogen worden:
* Nieuw onderzoek

Een follow-up studie naar de impact op de familie direct na de geboorte en 1, 3, 6 en
12 maanden na de geboorte en ieder opvolgend jaar zou meer informatie kunnen geven
over het beloop in de tijd van de impact op de familie.

Een follow-up studie naar participatie, in het bijzonder op het gebied van werk
gerelateerde problemen en behoeftes, zou uitgevoerd moeten worden onder alle
adolescente en volwassen patiénten met OPBL.

Een studie waarbij verschillende fysiotherapeutische behandelprotocollen (typen
oefeningen en hun duur, frequentie en intensiteit) vergeleken worden, moet worden
uitgevoerd om te bepalen wat het beste behandelprotocol is.

Draagbare accelerometers of andere vormen van bewegingsmonitoring, die tenminste
een week gedragen worden, zouden gebruikt moeten worden om op een meer
objectieve manier dagelijkse activiteiten te evalueren. Dergelijke metingen kunnen thuis
uitgevoerd worden voordat het bezoek aan de polikliniek plaats vindt of indien er
achteruitgang van functie is.

+ Toekomstig onderzoek gebaseerd op de ZAP-Plexus studie

Een cross-sectionele studie, mogelijk met opvolgend een follow-up studie, gericht op
fysiek functioneren en sportparticipatie bij kinderen zou uitgevoerd moeten worden
om betere informatie op deze gebieden te kunnen geven aan patiénten.

De resterende data van de ZAP-plexus studie moet geanalyseerd worden om nog verder
inzicht te krijgen in de impact van OPBL (i.e. sensibiliteit en sensitisatie, armfunctie in
de gehele populatie en zorggebruik en informatiebehoefte van volwassen patiénten).
Tevens kan er daarbij bekeken worden welke meetinstrumenten in staat zijn om
problemen in de OPBL-patiéntenpopulatie te registreren.

De toegevoegde waarde van het gebruik van de PODCI en de HUH in de OPBL-
patiéntenpopulatie, inclusief de sensitiviteit om veranderingen over de tijd te meten,
dient verder bepaald te worden

Een follow-up van de huidige ZAP-plexus studie waarmee inzicht verkregen kan worden
in het beloop van OPBL over de tijd in het nu goed gedefinieerde en beschreven cohort,
dient uitgevoerd te worden.

Al deze inspanningen zijn nodig om een beter inzicht te krijgen in de gezondheidsstatus en
gezondheidszorgbehoeftes van alle patiénten met OPBL wat tot verbeterde zorg kan leiden
voor deze levenslange aandoening. Middels verbeterde zorg, die zich richt op betere
participatie in de maatschappij, waarbij de patiént ondersteund wordt bij het zich aanpassen
aan iedere nieuwe fase van het leven indien nodig, kan de impact van OPBL door het leven
heen gereduceerd worden, hetgeen tot een betere kwaliteit van leven van patiénten en hun
ouders en naasten leidt.
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