Lucja Bieleninik

Autoreferat | Lucja Bieleninik

Gdansk, 11.05.2021

Uniwersytet Gdanski; Instytut Psychologii

Zaktad Psychologii Klinicznej i Zdrowia

lucja.bieleninik@ug.edu.pl

1. Imig i nazwisko

Lucja Bieleninik

Autoreferat

2. Posiadane dyplomy, stopnie naukowe lub artystyczne — z podaniem podmiotu

nadajacego stopien, roku ich uzyskania oraz tytulu rozprawy doktorskiej.

25.05.2012

20.06.2010

29.10.2008

14.05.2008

Stopien doktora nauk spotecznych w zakresie psychologii uzyskany z
wyroznieniem na podstawie przedstawionej rozprawy doktorskiej pt.
Dzieci urodzone przedwczesnie w percepcji matek - biomedyczne
moderatory  spostrzegania uzyskany uchwata Rady Instytutu
Psychologii Wydziatu Nauk Spotecznych Uniwersytetu Gdanskiego
(Promotor: prof. dr hab. Mariola Bidzan; Recenzenci: prof. dr hab. Marta
Bogdanowicz, dr hab. Dorota Kornas-Biela, prof. KUL, prof. dr hab. n.
med. Krzysztof Preis)

Studia podyplomowe w zakresie psychologii klinicznej z wynikiem
bardzo dobrym na Gdanskim Uniwersytecie Medycznym (Kolegium
Ksztatcenia Podyplomowego).

Stopien licencjacki uzyskany z wynikiem bardzo dobrym w zakresie
filologii klasycznej na Uniwersytecie Gdanskim (Wydziat Filologiczny,
Instytut Filologii Klasycznej).

Stopien magistra w zakresie psychologii klinicznej uzyskany z
wynikiem bardzo dobrym w =zakresie psychologii na podstawie
przedstawionej pracy pt. Uwarunkowania wiezi emocjonalnej z
dzieckiem w okresie prenatalnym w ciqzy prawidlowej i przedterminowej
otrzymany w Instytucie Psychologii Wydziatu Nauk Spotecznych
Uniwersytetu Gdanskiego



3.

Autoreferat | Lucja Bieleninik

Informacja o dotychczasowym zatrudnieniu w jednostkach naukowych lub

artystycznych.

1.02.2018-aktualnie Adiunkt (100%), Zaklad Psychologii Klinicznej 1 Zdrowia, Instytut

Psychologii, Wydziat Nauk Spotecznych, Uniwersytet Gdanski, Gdansk

1.04.2018-aktualnie  Senior researcher (20%), NORCE Norwegian Research Centre AS,

Bergen, Norwegia

11.2013-11.2014 Profesor wizytujacy (20%), Instytut Psychologii, Wydziat Nauk

Spotecznych Uniwersytetu Gdanskiego, Gdansk

11.2012-12.2017 Postdoctoral researcher (100%), Uni Research Health, Bergen,

4.

Norwegia
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C) Omowienie osiggnietych wynikow
Efektywnos$¢ muzykoterapii jako metody wspomagajacej interakcje spoleczne dzieci ze

spektrum autyzmu

Moje zainteresowanie autyzmem rozpoczelo si¢ w trakcie pracy jako terapeuta w
Poradni dla Oséb z Autyzmem NZOZ w Gdansku, ktorg rozpoczetam po ukonczeniu studiow
magisterskich na Uniwersytecie Gdanskim. To takze wtedy zaintrygowala mnie tematyka
badan klinicznych pozwalajacych oceni¢ wpltyw i efektywno$¢ interwencji psychologicznych
na funkcjonowanie 0sob z réznorodnymi problemami. Natomiast muzykoterapia wzbudzita
moje zainteresowanie w 2012 roku, gdy po obronie rozprawy doktorskiej na Uniwersytecie
Gdanskim dostatam si¢ na 5-letni staz na stanowisku post-doctoral researcher w Uni Research
Health (Norwegia) podczas, ktorego koordynowatam realizacj¢ projektu TIME-A (Trial of
Improvisational Music Therapy’s Effectiveness for Children With Autism). W trakcie mojego
stazu uczestniczytam w wielu szkoleniach majacych na celu podnie$¢ moje kwalifikacje jako
badacza (m.in. Pragmatic Randomized Controlled Trials in Health Care; Karolinska Institutet,
Szwecja; Project Management training, Nowegia; Systematic Reviews & Meta-Analyses of
Health Research, London School of Hygiene & Tropical Medicine, UK) oraz klinicysty (m. in.
szkolnie ADOS-2; Great Ormond Street Hospital for Children NHS Trust London). W
projekcie mialam przyjemnos¢ nadzorowaé prace interdyscyplinarnego zespotu ztozonego z
30 muzykoterapeutéw, 23 psychologow, 24 o0s6b prowadzacych poradnictwo dla rodzin,
statystyka, 15 kierownikdw projektu w poszczegdlnych krajach, asystentéw, osob
wprowadzajacych dane, jak réwniez wspoipracowaé¢ z cztonkami Komitetu Naukowo-
Doradczego (Scientific Advisory Committee) 1 niezaleznego Komitetu Monitorujagcego Dane 1
Bezpieczenstwo (Data and Safty Monitoring Committee). Po powrocie do kraju rozpoczetam
prace na macierzystej uczelni (Uniwersytet Gdanski) jako adiunkt, gdzie prowadze¢ m.in.
autorski obowigzkowy wyktad ,,Wprowadzenie do badan klinicznych w psychologii” oraz
¢wiczenia ,Introduction to systematic reviews methodology”. Kontynuuje takze prace

naukowg jako kierownik projektu w Polsce oraz core team member aktualnie trwajacego
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(2018-2022) miedzynarodowego badania pt. Longitudinal study of music therapy’s
effectiveness for premature infants and their caregivers: International randomized trial
(LongSTEP). Obszar moich =zainteresowan obejmuje skuteczno$¢ psychologicznych 1
niefarmakologicznych metod interwencji w dziedzinie zdrowia psychicznego. Badawczo
kieruje si¢ nurtem praktyki opartej na dowodach naukowych bedacej waznym elementem
procesu tworzenia wytycznych praktyki klinicznej. Moim osobistym celem jest
kontynuowanie autorskich zaje¢, poniewaz zalezy mi, aby przyszli absolwenci prowadzili
badania zgodnie z mig¢dzynarodowymi standardami, ktére stanowig podstawe wytycznych
praktyki klinicznej na catym $wiecie, natomiast klinicy$ci opierali swoje oddziatania
terapeutyczne w oparciu do wiarygodne 1 rzetelne dane pochodzace z wielu
randomizowanych prob klinicznych lub metaanaliz. Opierajac si¢ na wspolpracy z uznanymi
instytucjami naukowymi i akademickimi zalezy mi takze na rozwijaniu sieci naukowo-
badawczej w kraju i tym samym wigczenie polskich placowek do badan klinicznych o zasiegu

migdzynarodowym.

Wprowadzenie

Zaburzenie ze spektrum autyzmu (autism spectrum disorder, ASD) odnosi si¢ do
szeregu neurorozwojowych zaburzen trwajacych cate zycie, charakteryzujacych si¢ obecnoscia
wczesnych objawow w dwoch gtownych domenach: zaburzenia wzajemnej komunikacji
spolecznej oraz obecnosci ograniczonych i powtarzajacych si¢ zachowan (DSM-5; ICD-11).
Chociaz w przesztosci klasyfikacje DSM i1 ICD wykazywatly pewne rdéznice w zakresie
symptomatologii, to aktualnie wersje wykazujg wigksza ich spojnos¢. Kryteria diagnostyczne
DSM-5 podkreslajg dodatkowo przetwarzanie sensoryczne jako kluczowy obszar trudnosci,
wpltywajacy na percepcje wzrokowa, stuchowsa, dotykowsa i integracj¢ multisensoryczng.
Szacuje si¢, ze ASD dotyka okoto 1% populacji z duza zmienno$cig wskaznikow
wystepowania na §wiecie (Chiarotti i Venerosi, 2020) oraz z tendencja wzrostowa (Fombonne,
2020). Osoby ze spektrum autyzmu znajduja si¢ takze w grupie ryzyka zaburzen
wspotwystepujacych, jak np. zespotu nadpobudliwosci psychoruchowej z deficytem uwagi,
zaburzen lekowych, zaburzen snu i czuwania, zaburzen kontroli impulséw 1 zachowania,
depresyjnych, obsesyjno-kompulsywnych 1 innych (Lai 1 in., 2019). Organizacja Autism-
Europe (Barthélémy 1 in., 2019) podkresla, ze aktualnie nadrzednym celem jest zapewnienie
osobom z ASD 1 ich rodzinom takiego wsparcia, ktére pozwoli im zy¢ jak najlepiej. Nie ma
jednak lekarstwa na autyzm, nie ma takze standardowego pakietu opieki, ktory bylby

odpowiedni dla kazdego dziecka z ASD. Osoby ze spektrum autyzmu wymagajg odmiennego
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wsparcia w kazdym wieku, dlatego wazne jest, aby we wlasciwym czasie zapewni¢ wlasciwy
rodzaj terapii, ktéra uzyskata poparcie w badaniach naukowych (empirically supported
treatments, EST). Wyniki badan wskazuja, ze interwencje behawioralne, rozwojowe,
edukacyjne 1 medyczne nalezg do nielicznych, ktorych skutecznos$¢ zostata udowodniona w
badania klinicznych (Weitlauf 1 in., 2014; Wong i in., 2015). Wyniki licznych projektow
badawczych na temat skuteczno$ci terapii pochodza jednak z badan niekontrolowanych,
nierandomizowanych, obejmujacych matg grupe badana czy krotka obserwacje. Swiatowa

Organizacja Zdrowia (https://www.who.int/news-room/fact-sheets/detail/autism-spectrum-

disorders, dostep dnia 1 kwietnia 2021) zaleca oparte na dowodach naukowych interwencje
psychospoteczne (w tym terapi¢ behawioralng 1 programy szkolenia umiejetnosci rodzicow),
ktore moga zminimalizowa¢ ograniczenia w umiejetnosciach komunikacyjnych i spotecznych
umiejetnosciach behawioralnych u dzieci z ASD, poprawiajac tych samych well-being 1 jako$¢
zycia tych osob, a takze 1 ich rodzicow. Diagnoza ASD czesto wigze si¢ z nizszg jakoscig zycia
0s0b nie tylko nim dotknigtych, ale takze ich rodzin. Podczas gdy niektore osoby z ASD sg w
stanie prowadzi¢ produktywne i1 satysfakcjonujgce zycie, inne cierpig z powodu utraty
produktywnosci ekonomicznej przez cate zycie, majg kompleksowe potrzeby w zakresie opieki
zdrowotnej 1 spolecznej, czy edukacji specjalne;.

Na wstepie cheiatabym wyjasni¢ czym jest muzykoterapia (MT). MT jest podejsciem
integrujacym rozne ujecia teoretyczne oraz modele oddzialywan praktycznych. Obok
koncepcji zakorzenionych w perspektywie psychodynamicznej czy behawioralnej, najczgsciej
stosowanym sposobem pracy jest improwizacja, tj. rodzaj wykorzystania muzyki w jej
najbardziej spontanicznej formie, co znajduje zastosowanie w pracy z osobami z ASD. Skad
wiemy, ze osoby z ASD moga by¢ beneficjentami formy muzykoterapii, klasyfikowanej jako
muzykoterapia improwizacyjna (IMT)? Juz Kanner (1943) w pierwszym opisie autyzmu
zauwazyl, ze wiele dzieci z autyzmem preferuje muzyke. IMT dedykowana dzieciom z ASD
skoncentrowana jest przede wszystkim na rozwoju umieje¢tnosci komunikacyjnych,
jezykowych 1 spotecznych poprzez tworzenie, stuchanie 1 reagowanie na muzyke.
Improwizacja moze by¢ formg komunikacji niewerbalnej 1 przedwerbalnej, ktéra umozliwia
osobom niewerbalnym lub majgcym problemy z komunikacjg stowng (ktore czesto wystepuja
u dzieci z ASD), komunikowanie si¢ bez uzycia stow. W przypadku dzieci niemdéwigcych,
terapeuta zaprasza dziecko do stuchania, wokalizowania 1 aktywnego reagowania na muzyke
(ruch, taniec), a stosowane improwizacje wokalne (kombinacje samogtoskowe i spotgtoskowe
lub proste komunikaty stowne) majg na celu stymulowanie i ksztattowanie ekspresji wokalnej

oraz poprawe¢ prozodycznych cech mowy u dziecka. W sytuacji, gdy umiejetnosci dziecka
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pozwalaja, terapeuta angazuje pacjenta do wspdlnego $piewu i1 gry na instrumentach.
Muzykoterapeuta stosuje muzyczng interakcj¢ (pytanie i odpowiedz) przy uzyciu instrumentu
muzycznego i glosu, co przyczynia si¢ do poprawy artykulacji, fleksji, oddychania i tempa
mowy. IMT jest formga terapii skoncentrowanej na dziecku, w ktorym terapeuta wspottworzy
muzyke z pacjentem tworzac ,,muzyczny dialog” oparty na dzwigkach. Ten dialog w trakcie
trwania terapii doprowadza do powstania relacji miedzy nimi. W trakcie sesji terapeuta zestraja
si¢ ponadto ze stanem emocjonalnym pacjenta dajgc wyraz temu, jak postrzega jego emocje 1
odczucia. Tworzaca si¢ w ten sposdéb empatyczna improwizacja jest tozsama z podejsciem
,dopasowania” obecnym w programowaniu lingwistycznym. Dzieci z ASD majg potrzebe
struktury, a muzyczne dziatania ja zapewniaja, gdyz IMT jest zorganizowana,
zsynchronizowana i regulowana. Muzyka ma swoja forme¢ (harmonia, melodia), regulacj¢ (np.
metrum, rytm), intensywnos$¢ (dynamika) i odbywa si¢ w obrebie dziecka (intra-subiektywna
ptaszczyzna) oraz miedzy dzieckiem i terapeuta (ptaszczyzna migedzypodmiotowa) (Mdssler i
in., 2017). Improwizacja natomiast dotyczy aspektu, w ktérym muzykoterapeuta wykorzystuje
ja jako podstawowe doswiadczenie terapeutyczne (Bruscia, 2014). Nalezy podkresli¢, ze na
efektywnos$¢ terapii szczegdlnie wptywaja muzyczne procesy dostrojenia emocjonalnego
(musical emotional attunement) ksztaltujace si¢ miedzy pacjentem a terapeuta (Geretsegger 1
in., 2015). Trevarthen 1 Malloch (2000) oraz Stern i in. (1985) popieraja idee, ze komunikacja
miedzyludzka moze by¢ postrzegana jako muzyczna. Osoby z ASD dzigki MT moga osiggnaé
poziom komunikacji, ktory wczesniej nie byt dla nich mozliwy. Trevarthen 1 Malloch (2000)
wskazuja, ze “Music therapy is an intimate way of communicating impulses of the self that
creates benefits by transforming an active and intimate relationship with a therapist. [...]. The
communication is possible because music is an expression of the quality of feeling in human
movement, and because there is a strong innate impulse to share feelings (s. 5)”. W trakcie
trwania terapii powstaje miedzy terapeuta a pacjentem interakcyjna synchroniczno$¢
(interactional synchronicity) bedaca mechanizmem, dzigki ktoremu dzieci uczg si¢ rozumieé
wewnetrzne stany emocjonalne innych osob (Feldman, 2007). Synchronizacja interakcji jest
wrodzong zdolno$cig oparta na mechanizmach fizjologicznych (uktadach oscylatorow i
hormonach zwigzanych z przywigzaniem), ktéra moze by¢ osiggni¢ta w ramach muzykoterapii
poprzez wspottworzenie muzyki (Birnbaum, 2014; Johns, 2018; Yoo i Kim, 2018). Istnieja
ponadto dowody, ktore tacza dysfunkcjonalny system neurondow lustrzanych z deficytami
behawioralnymi w autyzmie (Wan i in., 2010), przy czym reprezentacje neuronow lustrzanych
mozna stymulowa¢ podczas treningu, co wskazuje rowniez na ich plastyczno$¢ (Catmur

Walsh, Heyes, 2017). Poniewaz MT obejmuje zaréwno nasladowanie, jak i synchronizacje, to
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moze angazowac te obszary moézgu, ktore pokrywaja si¢ z regionami przypuszczalnie
zawierajacymi neurony lustrzane, dlatego czynnos$ci muzyczne moga by¢ szczegOlnie
przydatne w terapii pacjentow z ASD (Overy 1 Molnar-Szakacs, 2009; Wan i in., 2010).
Celem muzykoterapii oparta na dowodach naukowych (evidence-based music therapy,
EBMT) jest promowanie skutecznych praktyk muzykoterapeutycznych i poprawa zdrowia
publicznego dzigki stosowaniu empirycznie popartych zasad dziatalnosci praktycznej, relacji
terapeutycznej i interwencji z uwzglednieniem pelnego zakresu dowodoéw naukowych.
Zgodnie z nurtem EBMT, muzykoterapeuta, podejmujac kazda decyzje, stara si¢ zintegrowac
najlepsze dostgpne dowody naukowe z wilasnym doswiadczeniem, w potaczeniu z
wartosciami, oczekiwaniami i1 zyczeniami swojego pacjenta. Przeglad systematyczny i meta-
analiza Cochrane (Geretsegger 1 in., 2014) pozwolit na zidentyfikowanie 10 matych
randomizowanych badan klinicznych (RCTs) na temat MT dedykowanej dzieciom z ASD i
wykazat, Zze ta forma terapii jest skuteczniejsza od placebo lub standardowego postepowania
w aspekcie interakcji  spotecznych, niewerbalnych 1 werbalnych umiejetnosci
komunikacyjnych, zachowania inicjujacego i odwzajemniania spoteczno-emocjonalnego oraz
postepowania w zakresie adaptacji spotecznej, radosci 1 jakos$ci relacji rodzic-dziecko. Z uwagi
na metodologi¢ wtaczonych do przegladu badan oraz malg liczbe pacjentow, autorzy meta-
analizy (Geretsegger 1 in., 2014) podkreslili, ze istnieje potrzeba prowadzenia odpowiednio
zaprojektowanych badan, ktére skoncentruja si¢ na ocenie utrzymania efektywnosSci

muzykoterapii w czasie. Wyniki te byly przestanka dla stworzenia projektu TIME-A.

Metodyka projektu ,,TIME-A"

TIME-A to pojedynczo zaSlepione randomizowane badanie kliniczne z trzema
grupami rownoleglymi o charakterze pragmatycznym, w ktorym oceniano efektywnos$¢
IMT w celu poprawy interakcji spolecznych u dzieci z ASD. Jest to 4 letni projekt (2012-
2016) finansowany przez Research Council of Norway (grant nr 213844, The Clinical
Research oraz The Mental Health Programs; 15 MLN NOK; kierownik projektu; prof.
Christian Gold) organizowany przez Uni Research Health. Projekt miat charakter
miedzynarodowy (prowadzony byt w Australii, Austrii, Brazylii, Izraclu, Wtoszech, Korei,
Norwegii, Wielkiej Brytanii, USA) i wielooSrodkowy (10 placowek, w tym dwie w Wielkiej
Brytanii). Miedzynarodowa wspolpraca pozwolila na zrekrutowanie 702 dzieci, z ktorych
364 dzieci zostalo wlaczonych do badania na postawie ustalonych a priori kryteriow
kwalifikalnosci, co czyni ten projekt najwiekszym jak dotad badaniem w tej dziedzinie.

Dzieci zostaty wlaczone do badania na postawie nastepujacych kryteriow wiaczenia: (1) wiek
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- 4;0 to 6;11 lat; (2) diagnoza ASD na podstawie protokolu obserwacji do diagnozowania

zaburzen ze spektrum autyzmu (ADOS) oraz wywiadu klinicznego do diagnozowania

zaburzen ze spektrum autyzmu (ADI-R), co stanowi zloty standard diagnozy klinicznej na
swiecie. Wsérod kryteriow wylaczenia uwzgledniliSmy: (1) powazne zaburzenia sensoryczne

(takie jak $lepota lub ghluchota), poniewaz mogloby mie¢ wpltyw na przebieg i sposob

prowadzenia terapii oraz (2) wczesniejsze doswiadczenie muzykoterapeutyczne, ktore

moglyby posrednio wptyna¢ na wyniki jako czynniki zaktdcajace. Ustalone kryteria wigczenia

1 wylaczenia oraz potwierdzenie diagnozy ASD przed randomizacjg mialo na celu uniknigcie

btedu selekcji (selection bias), ktory spowodowany jest blgdem w doborze oséb do grupy

klinicznej 1 kontrolnej powodujacy roznice w ich charakterystyce.

Glownym celem projektu bylo ustalenie czy IMT jest lepsza od standardowej
opieki dla poprawy interakcji spolecznych u dzieci z ASD po zakonczeniu terapii. Celami
pobocznymi bylo okreslenie:

(1) czy IMT jest lepsza od standardowej opieki dla poprawy interakcji spotecznych u dzieci z

ASD w ocenie rodzicow po zakonczeniu terapii,

(2) czy efektywno$¢ terapii zmienia si¢ wraz ze zmiang intensywnosci IMT;

(3) jak postepuje rozw0j interakcji spotecznych oceniany 7 mies. po zakonczeniu terapii.

Dane byty zbierane na kilku punktach czasowych: ocena wyjsciowa (przed doborem losowym

do grupy), 2 mies. po randomizacji (w trakcie terapii), 5 mies. po randomizacji (zakonczenie

terapii), 12 mies. po randomizacji (7 mies. po zakonczeniu terapii). Glowng zmienng byl
wynik afektu spolecznego (social affect, SA) na podstawie ADOS oceniany po zakonczeniu
interwencji (5 mies.). Wyniki poboczne dotyczyly nastepujacych zmiennych:

(1) wynik afektu spotecznego (ADOS) oceniany w trakcie trwania terapii (2 mies.) 1 7 mies.
po jej zakonczeniu (12 mies.);

(2) wynik ogolny Skali Reagowania Spotecznego (Social Responsivness Scale. SRS) 1 jej 5
podskal (§wiadomos$¢ spoteczna; poznanie spoteczne; komunikacja spoteczna; motywacja
spoleczna; autystyczne manieryzmy) w okresie 2, 5, 12 miesigcy;

(3) ocena jakosci zycia rodziny 1 dziecka na podstawie 100 punktowej skali (0 = najgorszy do
100 = najlepsza mozliwa jako$¢ zycia) w okresie 2, 5, 12 miesigcy;

Ocena dokonywana przy pomocy narzedzia ADOS odbywata si¢ na wszystkich punktach

czasowych z udziatem 23 psychologow, ktorzy nie byli informowani o losowym przydziale

dzieci do grupy. Inne narzedzia (ADI-R, SRS, skala jako$ci zycia) miaty charakter
samoopisowy 1 byly wypehiane przez rodzicow/opiekundéw dzieci w okresie 2, 5, 12 miesigcy.

Uczestnicy badania zostali losowo przydzieleni do jednej z nast¢pujacych trzech grup:
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(1) MT o wysokiej intensywnos$ci (HI-MT): sesje improwizacyjnej muzykoterapii (IMT) trzy
razy w tygodniu przez 5 mies. (max 60 sesji) oraz 3 sesje poradnictwa dla rodzicow jako
,standardowa opieka” (pierwsza sesja na poczatku, druga po 2 mies. i trzecia po 5 mies.).

(2) MT o niskiej intensywnosci (LO-MT): sesje IMT raz w tygodniu przez 5 mies. (max 20
sesji) oraz trzy sesje poradnictwa dla rodzicow (na poczatku badania, 2 1 5 mies).

(3) opieka standardowa (SC): standardowa opieka dedykowana dzieciom z ASD wedtug
polityki kraju oraz 3 sesje poradnictwa dla rodzicow (na poczatku badania, 2 1 5 mies.).

Terapia byla przeprowadzana indywidualnie (okoto 30 min) przez 30 przeszkolonych
muzykoterapeutow (21 kobiet; srednia wieku, 34,7 lat; srednia doswiadczenia jako terapeuta
7,3 lat) 3 razy lub 1 raz/tydzien przez okres 5 m-cy. Interwencja prowadzona byta w nurcie
improwizacyjnej muzykoterapii, zgodnie z wytycznymi stworzonymi na potrzeby projektu
(Geretsegger 1 in., 2015), co miato na celu unikniecie btgdu wynikajacego z réznic w
postepowaniu w poréwnywanych grupach (performance bias). Wiarygodno$¢ interwencji
terapeutycznej (treatment fidelity) oceniana zostala przez 2 niezaleznych oceniajgcych przy
uzyciu nagran 606 losowo wybranych 3-minutowych segmentow od 63 uczestnikow.
Poradnictwo rodzinne (zaréwno w grupie klinicznej 1 kontrolnej) prowadzone byto przez 24
profesjonalistow majacych doswiadczenie z dzie¢mi z ASD (20 kobiet; psychologowie
kliniczni, pracownicy socjalni lub muzykoterapeuci).

Wskaznik przydzialu do grupy w badaniu wynosit 1:1:2, tak aby liczba dzieci
uczeszcezajacych na terapie (LO-MT; HI-MT) byta zblizona do liczby uczestnikow w grupie
kontrolnej (SC). W tym celu uzyto randomizacji blokowej z losowymi sekwencjami o
wielkosci odpowiednio 4 lub 8 blokow oraz stratyfikacji pod wzgledem osrodka (oddzielna
lista dla kazdego miejsca, aby unikng¢ ewentualnego odgadnigcia niektorych przydziatow).
Jako jedyna osoba znajgca kolejno$¢ przydziatu odpowiadatam za randomizacj¢ uczestnikow
w kazdym kraju/osrodku i tym samym zapewnitam dotrzymanie utajnienia kodu randomizacji
(allocation concealment), ktérego warunku niespetnienie tamie fundamentalne znaczenie
randomizacji 1 ma negatywny wplyw na jako$¢ badania klinicznego. Randomizacja miata
roOwniez na celu utrzymanie wiarygodnos$ci wewnetrznej badania, ktéra dotyczy stopnia, w
jakim otrzymane wyniki i sformufowane wnioski odpowiadajg rzeczywistemu zwigzkowi
miedzy analizowanym postepowaniem a jego wptywem na oceniane efekty terapeutyczne.
TIME-A prowadzony byt zgodnie z najwyzszymi standardami badan klinicznych pod
wzgledem ich planowania, prowadzenia, dokumentowania 1 raportowania wynikéw, dlatego
reprezentuje poziom II w hierarchii dowodéw naukowych. Protokét badania

odpowiadajacy wytycznym SPIRIT po uzyskaniu zgody komisji etyki wraz z planem analizy
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statystyczne] (uwzgledniajacy analize gltowng, poboczng oraz analize¢ podgrup) zostat
opublikowany w bazie Clinical.Trial.Gov (ISRCTN78923965). Niezalezny Komitet
Monitorujacy Dane i1 Bezpieczenstwo monitorowat bezpieczenstwo i badat posrednie wyniki
skutecznosci (interim analyses) w trakcie trwania projektu. Na potrzeby projektu
przeszkolitam osoby odpowiedzialne za zbieranie danych w kazdym kraju w zakresie
Standardowych Procedur Operacyjnych (Standard Operating Procedures), ktore
wspottworzytam, jak rowniez psychologow dokonujacych oceny przy uzyciu ADOS na temat
zaslepienia (blinding). Dodatkowo dbatam o jako$¢ danych we wszystkich osrodkach
badawczych 1 o przebieg projektu zgodnie z procedurami i zasadami Dobrej Praktyki

Kliniczne;.

Padanie pilotazowe TIME-A

Wyniki badania opublikowane w artykule:

Geretsegger, M., Holck, U., Bieleninik, k.., & Gold, C. (2016). Feasibility of a trial on
improvisational music therapy for children with autism spectrum disorder. Journal of Music
Therapy, 53(2), 93—120. http://doi.org/10.1093/jmt/thv038

W  ostatnich latach ponownie pojawito si¢ zainteresowanie dzieleniem si¢
do$wiadczeniami pochodzacymi z poszczegdlnych etapow badan klinicznych (w tym badan
pilotazowych), zwlaszcza w interwencjach niefarmakologicznych, takze w zakresie MT.
Wskazuje na to migdzy innymi Sheri Robb (2013), ktora w jednym z listéw redakcyjnych
czasopisma Journal of Music Therapy podkreslita, ze ,,The pilot study is a powerful first step
in designing and testing novel and innovative interventions” (s. 4). Tym samym celem
pierwszej pracy wchodzacej w sktad mojego osiggnigcia naukowego stanowigcego podstawe
ubiegania si¢ o stopien doktora habilitowanego byta: (1) ocena wykonalnos$ci projektu TIME-
A w obszarach rekrutacji uczestnikoéw, mozliwosci wdrozenia zaplanowanych warunkow
badania, planowanych ocen i utrzymania badanych przez catly okres projektu; (2) ocena
bezpieczenstwa; (3) udokumentowanie dodatkowych form terapii, na ktore uczegszczajg dzieci
w ramach standardowej opieki; oraz (4) zweryfikowanie spdjnosci trendéw w pomiarach
wynikéw ADOS i1 SRS w ciggu trwania projektu.

W badaniu pilotazowym, przeprowadzonym z zastosowaniem protokolu badania
TIME-A (Geretsegger, Holck, Gold, 2012) uczestniczyli obywatele Austrii. W badaniu tym
zrekrutowano tacznie 25 dzieci, z ktorych 10 zostato wykluczonych jako niespetniajacych
kryteriow wiaczenia do grupy. Ogolny wskaznik wigczenia do badania wyniost zaledwie 60%,

a okres rekrutacji wydtuzono z 18 do 23 mies., aby osiggna¢ zalozona populacje. Sposrod 15
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dzieci wlaczonych do badania, 4 losowo przydzielono do grupy HI-MT, 3 do LO-MT, a 8 do
grupy kontrolnej (SC). Srednia liczba sesji dla grupy HI-MT wyniosta 30,8 z mozliwych 60
sesji, co daje wskaznik ukonczenia sesji wynoszacy 51% (liczba sesji dla poszczegodlnych
uczestnikow wynosita odpowiednio: 26, 28, 33 i 36). Srednia liczba sesji dla grupy LO-MT
wynosita 18,6 z mozliwych 20 sesji, co daje wskaznik ukonczenia sesji wynoszacy 93% (liczba
sesji dla poszczegbdlnych uczestnikow wynosita: 17, 19 1 20). Wszystkie rodziny (100%)
uczestniczyly we wszystkich 3 sesjach poradnictwa rodzinnego (oferowanego w trzech
grupach: LO-MT, HI-MT, SC). Wyniki badania wskazaly mniejsza liczbe sesji MT niz
zaktadano oraz utrudnienia w wyznaczeniu sesji z rodzinami, co dotyczyto gtownie przerw
swiagtecznych, ale takze chorob dziecka lub rodzica odpowiedzialnego za odprowadzenie
dziecka na terapie, czy tez ogolnych trudnosci logistycznych w regularnym uczeszczaniu na
terapi¢. Okazato si¢, ze zatozona liczba 3 sesji w tygodniu dla grupy HI-MT jest trudna do
osiggnigcia, co miato znaczacy wptyw na niski wskaznik retencji uczestnikow w tej grupie.
W odniesieniu do przeprowadzonych ocen psychologicznych, zaobserwowatam, ze
wykonanie testu ADOS byto mozliwe na kazdym punkcie czasowym. Uwazam ten wynik za
szczegoOlnie istotny, gdyz wartosci ADOS zaplanowane zostaty w analizie gtéwnej w badaniu
gtownym TIME-A. Dla SRS pelne dane zebrano dla oceny wyjsciowej 1 na 12 mies. (braki dla
jednej rodziny; 2 i 5 mies.). Badanie pilotazowe wykazato takze, ze procedura zamaskowania
byla mozliwa w 100% (we wszystkich 15 przypadkach psycholodzy dokonujac oceny przy
uzyciu ADOS nie byli swiadomi na temat przydziatu uczestnikéw do grup w zadnym punkcie
czasowym), co jest szczegOlnie istotne dla unikniecia bledu pomiaru (detection bias)
wynikajgcego z roznic w sposobie pomiaru i oceny punktéw koncowych. Wskaznik retencji
dla badan psychologicznych wynosit 100%, co niweluje blad utraty (attrition bias) zwigzany
z wycofywaniem si¢ lub wykluczeniem uczestnikow z badania powodujacy powstanie
istotnych réznic w zakresie liczby i charakterystyki populacji, ktéra ukonczyta cate badanie.
Uwazam, ze jest to szczegolnie istotne w przypadku badan longitudinalnych (jak TIME-A).
Zadbatam réwniez o to, aby w trakcie trwania 12-mies. badania pilotazowego takze dzieci z
grupy kontrolnej ukonczyty cate badanie; rodzice tych dzieci musieli pojawi¢ si¢ na badaniu
psychologicznym az 4 razy w trakcie projektu, pomimo iz dzieci z tej grupy nie otrzymaty
terapii w ramach projektu, ani nie mogty uczestniczy¢ w MT poza projektem. W efekcie,
wprowadzone przeze mnie poradnictwo zaproponowane rodzicom dzieci z grupy kontrolnej
okazalo si¢ trafnym zabiegiem pomagajacym utrzymac uczestnikow badania w ciggu catego

projektu 1 zniwelowac wskaznik drop-outs.
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W odpowiedzi na drugie pytanie badawcze o zakres bezpieczenstwa, otrzymatam
wyniki zgodne z oczekiwaniami wskazujace, ze zadna z uczestniczacych rodzin nie zglosita
niepozadanych zdarzen w ciggu trwania projektu. Natomiast w odniesieniu do trzeciego
pytania badawczego dotyczacego dodatkowych form terapii, zaobserwowatam, ze 9 z 15
uczestnikow otrzymato dodatkowg terapi¢ poza projektem TIME-A w ramach standardowe;j
opieki. Dodatkowe formy terapii dotyczy terapii zajeciowej, terapii mowy 1 jezyka, terapii
poprzez zabawe, interwencji behawioralnych, treningu umiejgtnosci spotecznych, ustug
specjalistycznych, neurofeedback i terapii dzwigkiem Tomatisa. Dwoje dzieci otrzymywato
suplementy diety (cynk i1 rézne witaminy) oraz stosowato diete¢ (bezglutenowa, bez
weglowodanow, bez mleka). Zaden z uczestnikdw nie uczestniczyt na MT poza projektem.

Przeprowadzone badanie pozwolito rowniez na udzielenie odpowiedzi na pytanie o
spojnos¢ trendow w pomiarach wynikéw ADOS 1 SRS w ciggu trwania projektu. Trendy
wynikow ADOS 1 SRS obserwowane w czasie (zob. tabela 1) wskazuja, ze dla 60% dzieci
kierunek zmian byl inny na podstawie tych dwoch narzedzi. Odsetek ten byt wyzszy niz
oczekiwano, jednakze moim zdaniem nie jest rzadkoscig, ze zmienne oceniane sg odmiennie
przez réznych oceniajacych (psycholog vs. rodzic) z uwzglednieniem réznych perspektyw
(obiektywna vs. subiektywna), przy czym ocena psychologiczna nie jest obarczona btgdem
stronniczosci, stad powinna by¢ uznana za rzetelng miar¢. Uzyskany przeze mnie brak
spojnosci w pomiarach ADOS 1 SRS otrzymanych na réznych punktach czasowych ilustruje
takze ztozono$¢ trajektorii symptomoOw poszczegolnych dzieci z ASD, ktére moga
prezentowac akceleracje i deterioracje rozwoju na réznych etapach zycia w zakresie r6znych
domen/sfer.

Tabela 1. Trendy w ocenach wynikow u poszczegdlnych uczestnikdw badania pilotazowego
(N=15)

Direction of Direction Direction of

ADOS-SA, ADOS-SA, change for SRS total, SRS total, of change change consistent
Part. # baseline 5 months ADOS-SA* baseline 5 months for SRS* for ADOS and SRS
High-intensity 1 18 15 L] 100 113 2 No
condition 2 17 14 L] 148 127 N Yes
3 21 24 2 166 177 2 Yes
4 19 20 2 147 140 p ] No
Low-intensity 5 13 11 L] 89 90 2 No
condition 6 15 15 - 128 158 2 No
7 19 18 L] 156 194 2 No
8 18 13 A 120 129 2 No
Standard care 9 8 6 A 169 188 2 No
condition 10 23 21 ] 140 missing N/A N/A
11 18 16 N 118 131 2 No
12 25 18 3 187 179 ] Yes
13 18 19 2 120 127 2 Yes
14 14 17 2 183 192 2 Yes
15 8 9 2 108 120 2 Yes

*Note. Direction of change for ADOS-SA: arrow downward = decrease in severity of impairment, indicating improvement in social affect abili-
ties from baseline to 5 months; arrow upward = increase in severity of impairment, indicating deterioration in social affect abilities from
baseline to 5 months. Direction of change for SRS: arrow downward = decrease in severity of impairment, indicating improvement in social
responsiveness abilities from baseline to 5 months; arrow upward = increase in severity of impairment, indicating deterioration in social
responsiveness abilities from baseline to 5 months.
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Podsumowujac, chociaz wyniki badania pilotazowego wskazaly jednoznacznie, ze
protokot TIME-A zostat odpowiednio zaprojektowany, to uzyskane dane wskazaly na pewne
aspekty zwigzane z wykonalnoscig projektu (jak np. niski wskaznik rekrutacji, mata liczba sesji

w grupie HI-MT, trudno$ci logistyczne w wyznaczeniem sesji).

Efektywnos¢ improwizacyjnej muzykoterapii w ramach badania TIME-A

Wyniki badania opublikowane w artykule:

Bieleninik, L., Geretsegger, M., Méssler, K., et al. (2017). Effects of Improvisational Music
Therapy vs Enhanced Standard Care on Symptom Severity Among Children With Autism
Spectrum Disorder. The TIME-A Randomized Clinical Trial. JAMA The Journal of the
American Medical Association, 318(6), 525-435. doi:10.1001/jama.2017.9478

Poniewaz wyniki badania pilotazowego okazaty si¢ obiecujace, to kolejnym etapem
projektu byla ocena efektywnos¢ IMT jako metody wspomagajacej interakcje spoleczne
dzieci ze spektrum autyzmu na grupie miedzynarodowej. Wyniki te stanowig cze$¢ drugiej
pracy wchodzacej w sktad mojego osiagnigcia naukowego stanowigcego podstawe ubiegania
si¢ o stopien doktora habilitowanego. Te migdzynarodowe badanie przeprowadzitam na grupie
364 dzieci z ASD (wg. ICD-10: 301 dzieci miato autyzm dziecigcy, F84.0; 3 - autyzm atypowy,
F84.1; 14 - zespdt Aspergera, F84.5; 46 - catosciowe zaburzenia rozwojowe nieokreslone,
F84.9). Z docelowej populacji 36 pochodzito z Australii, 16 z Austrii, 25 z Brazylii, 25 z
Izraela, 56 z Wioch, 27 z Korei, 8 z Norwegii, 118 z Wielkiej Brytanii 1 53 z USA. Srednia
wieku wynosita 5,4 lat, przy czym wiekszos$¢ populacji stanowili chtopcy (302) a 165 dzieci
miato 1Q <70. Rysunek 1 prezentuje udziat uczestnikow w projekcie badawczym. Sposrod 702
zrekrutowanych dzieci, ostatecznie 182 dzieci przydzielono do MT (90 - HI-MT; 92 - LO-
MT), a 182 do SC, przy czym 86% ukonczyto gtéwny punkt koncowy (5 mies.), a 80%

ukonczyto ostatni punkt koncowy (12 mies.).
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Ineligible
(n=109)

* Too old (aged 27 years), n=45

* Too young (aged < 4 years), n=4

* Did not have ASD, n=26

* Had MT within the last 12 months,
n=30

* Language issues (family), n=4

Declined
(n=206)

 For logistical reasons (66 unable
to attend required appointments,
58 too far for ongoing services,
14 moved out of area), n=138

* Not interested in participating,
n=32

* Unable to contact/did not
attend, n=30

® Current family/health issues, n=6

Ineligible
(n=23)
* Diagnosis not confirmed

(n=387)
Randomised
(n=364)
I
Assigned to high-frequency Assigned to low-frequency
IMTandESC IMTand ESC Assigned to ESC

Three IMT sessions per week
(up to 60 sessions), parent advice and
support (three sessions) and usual care
(n=90)

One IMT session per week

(up to 20 sessions), parent advice and
support (three sessions) and usual care

(n=92)

Parent advice and support
(three sessions) and usual care
(n=182)

1(- Received IMT

I (median: 34 sessions),
: n =85 (94%)

| ® Received 215 IMT

I sessions, n=77 (86%)
: « Received parent

, adviceandsupport

1 (median: three

! sessions), n=83 (92%)

: * Received MT outside
1 thestudy, n=1(1%) ,
!

A 4

Assessed at 12 months
(n=72; 80%)

|r- Received IMT

I (median: 15 sessions),
| n=86(93%)

| ® Received 215 IMT

I sessions, n=57 (62%)
: * Received parent

, adviceandsupport

1 (median: three

' sessions), n =83 (90%)

Assessed at 12 months
(n=82;89%)

* Received IMT, n=0

* Received parent
advice and support
(median: three
sessions), n=151
(83%)

Assessed at 5 months
(n=149; 82%)
|

1 Received MT outside
: the study, n=2 (1%)

v
Assessed at 12 months
(n=136; 75%)

FIGURE 1 Study flow chart for 702 children assessed for the international trial. MT, music therapy.

Rysunek 1. Schemat badania TIME-A z uwzglednieniem 702 dzieci zrekrutowanych
do projektu.

Zatozytam, ze interakcje spoleczne dzieci ze spektrum autyzmu bedg wzrasta¢ wraz z
czasem trwania IMT, ktérej efektywno$¢ okaze si¢ lepsza w poroOwnaniu do warunkow
standardowej opieki. Podstawg tej hipotezy byty takze wyniki wczesniejszych badan innych
autorow sugerujace, ze wezesna MT moze odegra¢ znaczacg role w zmniejszaniu wczesnych
trudnosci spotecznych (Geretsegger i in., 2014) poprzez zachecanie do nasladowania, wspolnej
uwagi i1 zabawy, promowanie komunikacji i wspieranie rozwoju umiejetnosci spotecznych.
Bioragc takze pod uwage udokumentowane dowody wczesne] intensywnej terapii

behawioralnej (early intensive behavioral intervention) stosowanej w celu poprawy
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symptomatologii u matych dzieci z ASD (Reichow, 2012; Reichow 1 in., 2018) zaktadatam, ze
czestsza IMT moze zintensyfikowa¢ poprawe ocenianych umiejetnosci. Dodatkowo ocena
uczestnikow 7 mies. po zakonczeniu terapii miata dostarczy¢ informacji, czy efekt terapii
bedzie wzglednie trwaty (bedzie utrzymywal si¢ w czasie). Rysunek 2 ilustruje $rednie
wartos$ci dla zmiennej afekt spoleczny ADOS 1 wyniku calkowitego skali SRS dla wszystkich
punktow czasowych z podzialem na dwie grupy (kliniczna vs. kontrolna: MT vs. SC) oraz z
uwzglednieniem podzialu na muzykoterapi¢ o wysokiej lub niskiej intensywnosci (HI-MT vs.

LO-MT vs. SC).

Figure 2. Effects of Interventions Over Time: Predicted Mean Values From Linear Mixed-Effects Models

@ ADOS social affect score
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Time, mo Time, mo
No. of participants No. of participants
Enhanced standard care 179 120 129 126 Enhanced standard care 179 120 129 126
Music therapy 180 137 142 132 Music therapy
High-intensity 91 73 78 71
Low-intensity 89 64 64 61

Graphsillustrate the predicted values from linear mixed-effects models
presented in eTables 5 and 6 in Supplement 2. Autism Diagnostic Observation
Schedule (ADOS) social affect score (range of possible scores, 0-27; higher
scores indicate greater severity; minimal clinically important difference, 1) over
5 months was the primary outcome. For the Social Responsiveness Scale (SRS)

total, range of possible scores, O to 195; higher scores indicate greater severity.
High-intensity music therapy comprised 3 music therapy sessions per week (up
to 60 sessions); low-intensity music therapy comprised 1 music therapy session
per week (up to 20 sessions).

Rysunek 2. Wyniki efektywnosci MT dla wszystkich punktow czasowych: ADOS 1 SRS.

W odpowiedzi na pytanie o efektywnos¢ IMT dla poprawy interakcji spotecznych u
dzieci z ASD po zakonczeniu terapii, zaobserwowatam, ze po 5 mies. terapii $sredni wynik

zmiennej afekt spoteczny zmniejszyt si¢ z 14,08 do 13,23 w grupie IMT 1z 13,49 do 12,58 w
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SC, jednakze $rednia zmiana tego wyniku byta podobna wsrdéd oséb zrandomizowanych do
obu grup (p=0,88). Wbrew moim oczekiwaniom, uzyskane wyniki nie potwierdzily
hipotezy o pozytywnym wplywie IMT na poprawe interakcji spolecznych mierzonych
przy pomocy ADOS. Nie zaobserwowatam roznic istotnych statycznie pomiedzy grupg IMT
a SC dla afektu spotecznego ADOS ocenianej takze w trakcie trwania terapii (2 mies.: p=0,61)
oraz 7 mies. po jej zakonczeniu (12 mies.: p=0,69), ani dla podskal ADOS (Jezyk 1
komunikacja; Wzajemno$¢ w interakcjach spotecznych; Zachowania stereotypowe i1 sztywne
zainteresowania) na zadnym punkcie czasowym (2, 5, 12 mies.). Wyniki te nie potwierdzily
takze hipotezy o dhlugofalowym wplywie MT ma umiejetnosci spoleczne dzieci z ASD
wskazujac na brak wplywu terapii takze 7 mies. po jej zakonczeniu. Planowanie procesu
terapeutycznego u dzieci z autyzmem uwarunkowane jest wieloma czynnikami, m.in. stopniem
nasilenia symptoméw, wystepowaniem zaburzen wspotwystepujacych, potencjatem
intelektualnym, motywacja samego uczestnika terapii, poziomem komunikacji (werbalnym 1
niewerbalnym), czy uczestniczeniem w dodatkowych formach terapii. Warto zatem zaznaczy¢,
ze w opisywanym badaniu nie zaobserwowalam statystycznie istotnych réznic w zakresie
obrazu klinicznego dzieci przed randomizacja (w zakresie $redniej wyniku catkowitego
ADOS, skali afektu spotecznego ADOS, skali ograniczonych i powtarzanych zachowan
ADOS, czy 1Q), co wskazuje, ze grupy byly homogeniczne przy ocenie wyjsciowej (zob.
rysunek 3). Wydaje si¢ jednak, ze brak poprawy w zakresie interakcji spotecznych pomiedzy
grupami moze jednak wynika¢ z mniejszej niz planowano liczby sesji, ktorg otrzymaty dzieci
(kwestie t¢ wyjasniam bardziej szczegotowo w kolejnym akapicie). Ponadto, nie mozna
wykluczy¢, ze pieciomiesigczny okres terapii nie jest wystarczajaco dtugim okresem, zeby
mozna byto zaobserwowac¢ zmiane w tym zakresie (przynajmniej w skali afektu spolecznego

ADOS).
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Note. This figure shows the clustering of records according to their multidimensional similarity. Yellow — enhanced standard care; red — high-intensity music therapy;
green — low-intensity music therapy.

Explanation: The map in this figure represents the natural clustering of participants enrolled in the study obtained with minimum spanning tree algorithm. Each participant
is described by 24 baseline variables (demographic characteristics and concomitant treatments). The figure shows the projection of all patients in a multidimensional
space related to these variables. Natural clustering emerges bottom-up. Each node represents a participant. Participants are linked directly when their multidimensional
similarity is very high. The closeness between participants is inversely proportional to separation degrees of the representing nodes.

Interpretation: In each cluster of participants the three groups are represented, suggesting that randomization created a multidimensional balance between the groups.

Rysunek 3. Wielowymiarowe skalowanie charakterystyk wyjsciowych wedtug grup
terapeutycznych.

Przeprowadzone badanie pozwolito rowniez na udzielenie odpowiedzi na pytanie o
zaleznos$¢ efektywnosci terapii od jej intensywnosci. Wbhrew moim zalozeniom, uzyskane
przeze mnie i wspolpracownikow wyniki nie potwierdzily tej hipotezy. Nie stwierdzitam
bowiem istotnych statystycznie rdznic miedzy MT o wysokiej (p=0.61) lub niskiej (p=0.47)
intensywnosci a opieka standardowa w aspekcie afektu spotecznego ADOS po 5 mies. terapii.
Brak roznic migdzygrupowych (HI-MT vs. LO-MT vs. S.C.) ujawnil si¢ takze w aspekcie
afektu spotecznego ADOS dla pozostatych punktow czasowych (2 i 12 mies.). Moim zdaniem
wynik ten jest uwarunkowany matla/ niewystarczajaca liczbg sesji, ktore otrzymaty dzieci
(mediana 19; 35 dla HI-MT 1 15 dla LI-MT), szczegdlnie dzieci przydzielone do grupy z
intensywng MT ($rednia liczba sesji u tych dzieci byla prawie dwa razy mniejsza niz
zaktadano; 35/60). Trudno$ci z wyznaczaniem daty spotkania z terapeutg bylty spowodowane
gltownie przerwami $wigtecznymi i wakacyjnymi, chorobami oraz logistycznymi trudnosciami
z przywiezieniem dzieci na terapi¢ 3 razy w tygodniu.

Analizy nie potwierdzily moich zalozen takze w przypadku odpowiedzi na pytanie
o efektywnos$¢ IMT dla poprawy interakcji spolecznych u dzieci z ASD w ocenie rodzicow
po zakonczeniu terapii. Chociaz po 5 mies. terapii wartos¢ ogoélnego wyniku SRS faktycznie
zmniejszyta si¢ z 96,0 do 89,2 dla grupy MT 1 z 96,1 do 93,3 dla grupy SC (zob. rysunek 2);
to wynik ten nie osiggnal jednak poziomu istotnosci statystycznej (p=0,13). Innymi stowy,

rodzice oceniali podobnie dzieci pod wzgledem obecnosci 1 nasilenia zaburzen spotecznych
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(social impairment) niezaleznie czy dziecko byto uczestnikiem MT w ramach projektu, czy
nie. Nie zaobserwowalam takze rdznicy istotnej statystycznie pomiedzy grupami (MT vs. SC)
dla warto$ci ogolnego wyniku SRS w trakcie trwania terapii (2 mies.: p=0,28) oraz 7 mies. po
jej zakonczeniu (12 mies.: p=0,26). Chociaz wyniki analizy glownej nie potwierdzity
postawionych przeze mnie hipotez, to przeprowadzone dodatkowe analizy wykazaty, ze dzieci
z grupy muzykoterapii o niskiej intensywnosci (LO-MT vs. SC) wykazywaly wieksza
poprawa w podskali SRS swiadomos$¢ spoleczna (social awerness) oceniang w trakcie
terapii (2 mies.: p=0,06), a dzieci z grupy muzykoterapii o wysokiej intensywnosci (HI-
MT vs. S.C.) wykazywaly wiekszq poprawa w podskali SRS manieryzmy (autistic
mannerisms) po zakonczeniu terapii (5 mies.: p=0,01). Wszystkie pozostate analizy
dotyczace SRS nie wykazaty wptywu MT na poprawe w zakresie weryfikowanych zmiennych.

Wsrod wynikéw analizy post hoc $rednie zmiany jakosci zycia dzieci wlaczonych do
badania po zakonczeniu terapii byly istotnie statystycznie w grupie HI-MT w poréwnaniu
do grupy ze SC (5 mies.: p=0,03). Nie zaobserwowalam jednak statycznie istotnych roznic
dla tej zmiennej w trakcie trwania terapii oraz 7 mies. po jej zakonczeniu (12 mies.). Nie
zaobserwowatam takze r6éznic w aspekcie jakosci zycia rodzin, na zadnym punkcie czasowym
oraz w zadnym porownaniu.

Chociaz wyniki projektu TIME-A wskazaty, ze IMT - w poréwnaniu z opieka
standardowg - nie ptywa na poprawe interakcji spotecznych dzieci z ASD (postawiona przeze
mnie hipoteza nie potwierdzita si¢), uzyskane wyniki stanowig na tyle wazny glos w
miedzynarodowej dyskusji na temat efektywnosci MT, ze opublikowano je w czasopi$mie

gtoéwnego nurtu dla nauk o zdrowiu (JAMA, IF w 2017 =47.661).

Analizy podgrup

Wyniki badania opublikowane w artykule:

Crawford, M.J., Gold, C., Odell-Miller, H., Thana, L., Faber, S., Assmus, J., Bieleninik L.,
..., on behalf of the TIME-A study team (2017). International multi-centre randomised
controlled trial of improvisational music therapy for children with autism spectrum disorders:
TIME-A study. Health Technology Assessment, 21(59), 1-40. doi: 10.3310/hta21590

Celem trzeciej pracy wchodzacej w sktad mojego osiggnigcia naukowego stanowigcego
podstawe ubiegania si¢ o stopien doktora habilitowanego byla ocena efektywnosci IMT
ocenianej dla poprawy afektu spotecznego ADOS po zakonczeniu terapii w podgrupach
klinicznych. Przeprowadzone badania zmierzaty przede wszystkim do ustalenia, dla kogo IMT

jest bardziej skuteczng formga terapii niz standardowa opieka ukierunkowana na poprawe
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interakcji spolecznych u dzieci z ASD. Efektywnos¢ IMT analizowano w kontekscie takich
zmiennych, jak pte¢, wiek (ponizej 5 lat; 5-6; powyzej 6 lat), typ diagnozy (autyzm; ASD),
sposob komunikacji dziecka (werbalny; niewerbalny), wynik afektu spotecznego ADOS
(powyzej lub ponizej 14 punktow jako punkt odciecia), liczbe otrzymanych sesji, poziom
inteligencji (ponizej lub powyzej 70). Dodatkowo w kohorcie brytyjskiej sprawdzilismy, czy
IMT wiaze si¢ ze zmniejszeniem stresu rodzicielskiego 1 poprawa samopoczucia rodzicow
bezposrednio po zakonczeniu terapii (5 mies. od badania wyj$ciowego) 1 7 mies. pozniej (12
mies. od badania wyj$ciowego).

W odpowiedzi na pierwsze pytanie o efektywno$¢ terapii w poszczegdlnych
podgrupach (zob. rysunek 3), przeprowadzone analizy wykazaty, ze IMT jest efektywnym
sposobem oddzialywania i wplywa na poprawe interakcji spolecznych mierzonych przy
pomocy ADOS u chlopcéw, oséb z diagnoza autyzmu, oséb z inteligencja ponizej
przecietnej oraz w przypadku, kiedy dziecko otrzyma co najmniej 15 sesji
muzykoterapeutycznych. Wyniki te sg szczeg6lnie istotne z klinicznego punktu widzenia,
gdyz jednoznacznie wskazujg, kto jest potencjalnym beneficjentem muzykoterapii, a takze jaka
jest potrzebna minimalna liczba sesji bedgca warunkiem oczekiwanej zmiany. Ponadto, analiza
danych wykazala istotnie wieksza poprawe interakcji spotecznych ADOS po 5 mies. terapii
w grupie MT (95/182 [52%]) w poréwnaniu z grupa SC (76/182 [42%]) (p=0,047). W praktyce
klinicznej oznacza to, ze dzieci z ASD uczgszczajace na MT przez okres 5 mies. wykazujg
poprawe interakcji spotecznych, ktéra wyrazona jest w poprawie o co najmniej 1 punkt w

podskali afektu spotecznego ADOS.

Subgroup : Risk ratio (95% Cl) IMT ESC p-value
— - 128(1.0110 1.63) 54% (80/149)  42% (64/153)
Female 1.10 (0.62 to 1.95)  45% (15/33) 41%(12/29) 0.755
Aged <5 years - 1.43 (0.95t0 2.16) 50% (32/64) 35% (23/66) 0.085
Aged 5-6 years ——l—‘— 1.13(0.78to 1.63)  49% (32/65) 44% (28/64) 0.539
Aged 26 years —_—t 1.22 (0.85t0 1.75) 58% (31/53) 48% (25/52) 0.294
Childhood autism + 1.34(1.04t0 1.74) 51% (76/150) 38% (57/151)  0.025
Other ASD —_— s 0.97 (0.65 to 1.45)  59% (19/32) 61% (19/31) 0.881
Verbal ——I— 1.20 (0.93 to 1.55) 58% (59/101) 49% (53/109) 0.159
Non-verbal - 1.45(0.95t0 2.22)  44% (36/81) 31% (22/72) 0.081
Low severity (ADOS SA score of <14) T 1.35(0.96 to 1.88) 48% (46/95) 36% (36/100)  0.082
High severity (ADOS SA score of > 14) — 1.15(0.86 to 1.54)  56% (49/87) 49% (40/82) 0.332
———— 1.43(1.00t0 2.05) 51% (43/84)  36% (29/81)
Normal 1Q (=70) —T 1.17 (0.89 to 1.54)  55% (51/92) 47% (47/99) 0.276
NIHR-funded participants ——'—'— 1.46 (0.93t0 2.32) 59% (24/41) 40% (16/40) 0.103
Other participants —1— 1.19(0.93 to 1.53) 50% (71/141) 42% (60/142) 0.175
Before interim analysis - 1.17 (0.93 t0 1.48) 54% (75/138) 46% (65/140)  0.190
After interim analysis + 1.74 (0.95t0 3.17)  45% (20/44) 26% (11/42) 0.069
Per-protocol analysis (= 15 IMT sessions) e 1.39(1.11to0 1.74) 58% (78/134) 42% (76/182) | 0.004
ITT analysis (all participants) e 1.25(1.00 to 1.56) 52% (95/182) 42% (76/182) | 0.047
0.75 1.00 1.50 2.00

ESC better < Risk ratio -»IMT better

Effects of IMT vs. ESC on proportion of improved cases on ADOS social affect scale at 5 months by clinical subgroup. SA, social affect.

Rysunek 4. Wplyw IMT w zakresie afektu spotecznego ADOS po 5 mies. terapii dla podgrup

klinicznych.
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Ineligible
(n=5)
* Too old (aged 27 years), n=2
* Did not have ASD, n=2

* Had MT within the last 12 months,
n=1

Children assessed for

eligibility - - ~
(n=103) Declined
(n=17)

* For logistical reasons (two unable
to attend required appointments,
two moved out of area), n=4

* Not interested in participating,

n=8
* Unable to contact/did not
attend, n=5
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ADOS, ADI-R, cognitive ability, '"f"?'é’\'e
SRS and concomitant treatment . . = .
(n=81) * Diagnosis not confirmed
Randomised
(n=81)
I
v v v
Assigned to high-frequency Assigned to low-frequency
IMTand ESC IMTand ESC Assigned to ESC
Three IMT sessions per week One IMT session per week Parent and support (three sessions)
(up to 60 sessions), parent advice and (up to 20 sessions), parent advice and and usual care
support (three sessions) and usual care | | support (three sessions) and usual care (n=40)
(n=21) (n=20)

1 * Received IMT , 1 * Received IMT k X )
I (median: 43 sessions), | I (median: 15 sessions), 1 \ . 1
! n=21(100%) [ ! n=20(100%) i | * Received IMT, n=0
| * Received 215 IMT | | * Received 215 IMT | 1 * Received adviceand |
I sessions, n=21 (100%), I sessions, n=15 (75%) | : support (median: °°”e |
| * Received adviceand | | * Received adviceand ! | session), =30 (75%) |
,  support (median: : ,  support (median: : | :
I two sessions), n=21 I two sessions), n=17 X ,
' (100%) 1 ' (85%) | | 1
L 7 e - 2 7

Assessed at 5 months Assessed at 5 months Assessed at 5 months

(n=19; 90%) (n=19; 95%) (n=34; 85%)
reTTTmmE - \ reTTTm - \ T T \
!« Received MT outside | | * Received MT outside | ! e Received MT outside |
| the study, n=0 : | thestudy, n=0 : | thestudy, n=0 :
L, 7 N 7 L, ]
A 4 A 4 A
Assessed at 12 months Assessed at 12 months Assessed at 12 months
(n=18; 86%) (n=17; 85%) (n=29;72%)

FIGURE 2 Study flow chart for 103 children assessed for the NIHR-funded arm of the trial. MT, music therapy.

Rysunek 4. Schemat badania TIME-A z uwzglednieniem 103 dzieci zrekrutowanych
do projektu w Wielkiej Brytanii.

Problemy behawioralne dziecka maja negatywny wplyw na samopoczucie psychiczne
rodzicéw, a wychowanie dziecka ze spektrum autyzmu dodatkowo intensyfikuje poziom stresu
rodzicow. W celu udzielenia odpowiedzi na drugie pytanie badawcze dotyczace wptywu IMT
na poziom stresu rodzicoOw i ich samopoczucie psychiczne, zastosowano Parenting Stress
Index — Short Form (PSI-SF) oraz Warwick—Edinburgh Mental Well-Being Scale. Zatozytam,
ze uczestniczenie dziecka w sesjach muzykoterapeutycznych wptynie pozytywnie na obnizenie
poziomu stresu rodzicow 1 poprawe ich well-being. tacznie 81 uczestnikdw zostato

zrandomizowanych w dwodch osrodkach (Londyn, Camridge), z ktérych 41 dzieci zostato
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przydzielonych losowo do MT (21-HI-MT; 20-LO-MT), a 40 do SC (zob. rysunek 5). Wyniki
analiz statystycznych wskazaty tylko jedng zalezno$¢ zgodng z oczekiwaniami w aspekcie
efektywnosci terapii dla odczuwanego stresu rodzicow. Mianowicie, uzyskane rezultaty
pozwalaja stwierdzié, ze rodzice dzieci przydzielonych do IMT odczuwaja nizszy poziom
stresu po 12 mies. (p=0,007; tabela 2). Moim zdaniem wynik ten jest wazny, gdyz zgodnie z
modelem transakcyjnym obserwuje si¢ dwukierunkowa zaleznos$¢, w ktorej problemy z
zachowaniem dzieci wplywajg na poziom stresu u rodzicow, a wysoki poziom stresu
rodzicielskiego wptywa wtoérnie na wystepowanie problemoéw z zachowaniem u dziecka.
Jednak ku mojemu zaskoczeniu, uzyskane wyniki nie potwierdzily hipotezy o wzajemne;j
zaleznosci efektywnosci terapii i poprawy samopoczucia psychicznego rodzicow. Warto w tym
miejscu zaznaczy¢, ze badania z tego roku dowodza, ze dobrostan psychiczny rodzicow dzieci
z autyzmem uwarunkowany jest gléwnie cechami osobowos$ci rodzicow, a nie zmiennymi

zwigzanymi z dzieckiem (Green 1 in., 2021).

Tabela 2. Stres rodzicielski 1 samopoczucie psychiczne rodzicéw dzieci (n=81)

PSI-SF:* parental 31.85 (9.66) 29.76 (8.04) 31.86 (12.49) 31.43(9.85) 35.16 (9.99) 35.59 (10.50) -0.14 0.12 -0.30 0.007

distress (-6.06 t0 0.76) (-11.17 to -1.89)

PSI-SF:* dysfunctional ~ 32.41 (7.46) 30.48 (5.21) 29.14 (6.05) 29.88(7.07) 32.42 (5.08) 31.18 (7.38) -0.07 0.617 -0.19 0.13

interaction (-3.33 t0 2.00) (-5.95 to 0.81)

PSI-SF:* difficult child ~ 36.41 (8.86) 35.10 (6.77) 36.14 (8.85) 33.78 (8.60) 38.89 (7.41) 35.73 (8.41) -0.19 0.17 -0.04 0.76
(-6.26 t0 1.17) (-5.62 to 4.00)

Total score on 100.68 (22.90) 95.33 (15.71) 97.14 (24.05) 95.08(21.22) 106.47 (18.23) 102.50 (24£.26) -0.19 0.12 -0.22 0.05

PSI-SF® (-13.94 to 1.62) (-20.66 to 0.15)

Total score on 22.51(3.81) 22.66 (4.60) 23.15(2.72) 21.22 (4.19) 19.78 (4.36) 20.80 (4.31) 0.144 0.24 0.24 0.10

WEMWBS® (-0.95 to 3.64) (-0.35 t0 4.02)

Analiza narzedzia wykorzystanego w projekcie TIME-A do oceny efektywnosci MT

Wyniki badania opublikowane w artykule:

Bieleninik, k.., Posserud, M-B., Geretsegger, M., Thompson, G., Elefant, C., Gold, C. (2017).
Tracing the temporal stability of autism spectrum diagnosis and severity as measured by the
Autism Diagnostic Observation Schedule: A systematic review and meta-analysis. PLoS ONE,
12(9), e0183160. https://doi.org/10.1371/journal.pone.0183160

Celem czwartej pracy wchodzacej w sktad mojego osiggniecia naukowego
stanowigcego podstawe ubiegania si¢ o stopien doktora habilitowanego byta ocena narzedzia
ADOS, ktore zastosowano do oceny efektywnosci IMT w projekcie TIME-A. W 2014r.
powotatam zespol, ktory przez trzy lata pracowal wraz ze mng nad metaanalizg badan
dotyczacych stabilnosci diagnozy ASD i gitebokos$ci objawdw autyzmu mierzonych za pomoca

ADOS. Systematyczny przeglad opierat si¢ na wytycznych PRISMA. Sposrod 1443
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potencjalnych artykutow, 44 zostato zakwalifikowanych do analizy w postaci pelnych tekstow,
z ktorych 40 badan zostalo wiaczonych do analizy ilo$ciowej (meta-analizy). W przegladzie
uwzglednilismy dane pochodzace od 5771 uczestnikow w wieku od 7 mies. do 16,5 lat (nie
bylo badan dotyczacych dorostych, ktore mozna by wlaczy¢). Rozktad pici nie byt podawany
w kazdym artykule 1 wahat si¢ od 39% do 100% dla pici meskiej. Sposrod wiagczonych badan:
10 obejmowato dzieci z grupy ryzyka, 29 obejmowato dzieci z rozpoznaniem ASD, a 1 badanie
obejmowato oddzielne kohorty dla obu typow. WiaczyliSmy 35 prospektywnych badan
kohortowych 1 5 RCTs. Obserwacja trwata od 12 mies. do 17 lat przy medianie 18,5 mies.
(M=30,45; SD=34,22).

W pierwszej kolejnosci chcialam okresli¢, jak ksztaltuje si¢ czasowa dynamika
objawéw autyzmu w badaniach, w ktérych zastosowano ADOS. Podstawa dociekan byt wynik
ogolny w skali ADOS, wyrazony w wynikach surowych (rysunek 5A) i1 wynikach
skalibrowanych (calibrated severity scores, CSS; rysunek 5B), stad przeprowadzitam dwie
oddzielne metaanalizy. Co interesujace, wyniki wskazaly brak zmian wyniku ogélnego dla
CSS, ale statystycznie istotng zmiane dla wynikéw surowych w czasie. Wydaje si¢ zatem,
ze wzgledna poprawa wyniku ogolnego ADOS wyrazonego w wynikach surowych w
poréwnaniu z brakiem poprawy dla wynikéw skalibrowanych moze by¢ pewnym artefaktem,
ktory jest najpewniej efektem zmian miedzy stosowanymi modutami (zadania r6znig si¢ w
poszczegdlnych modutach trescig oraz liczbg pozycji). Moim zdaniem, uzyskane wyniki majg
szczegOlne znaczenie w przypadku badan obejmujacych mate dzieci, gdyz wtedy czesciej
stosuje si¢ zmiany przy wyborze modutow; jak rowniez w przypadku badan longitudinalnych.
Uzycie CSS jako miary nasilenia objawow autyzmu ma zatem na celu minimalizacje wptywu
cech fenotypowych osoby badanej, takich jak wiek i poziom ekspresji jezykowej, na podstawie
ktorych decyduje si¢ o wyborze jednego z pigciu niezaleznych modutéw przy administracji

aktualnej wersji ADOS.
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A
Follow-up Baseline Mean difference
Study Total Mean SD Total Mean SD MD 95%-Cl W(random)
Lerna 2014 (Intervention) 7 9.60 5.10 7 15.00 2.60 —=——+ -5.40 [-9.64; -1.16] 4.0%
Kleinman 2008 (PDD-NOS) 12 625411 151087 591 ———+ -4.62 [-8.41;-0.83] 4.4%
Di Renzo 2015 90 9.96 5.06 90 14.48 4.34 - -4.52 [-5.90; -3.14] 7.3%
Aldred 2004 (Intervention) 14 11.80 6.40 14 16.10 450 ——=—— -4.30 [-8.40; -0.20] 4.1%
Klintwall 2015 70 15.30 6.20 70 18.60 5.00 —— -3.30 [-5.17;-1.43] 6.8%
Ben Itzchak 2009 68 1499 299 68 17.77 2.62 —i -2.78 [-3.72; -1.84] 7.7%
Lord 2006 167 15.04 7.64 167 17.11 7.56 —- -2.07 [-3.70; -0.44] 7.0%
Howlin 2007 (Intervention) 25 1471 390 26 16.40 2.70 — -1.69 [-3.54; 0.16] 6.8%
Lord 2012 78 10.65 6.66 78 12.06 6.44 —. T -1.41 [-3.47; 0.65] 6.5%
Shumway 2012 (AD) 89 18.63 4.30 89 19.36 3.67 = -0.73 [-1.90; 0.44] 7.5%
Kleinman 2008 (AD) 34 17.40 297 46 18.10 2.98 —t -0.70 [-2.02; 0.62] 7.4%
Howlin 2007 (Control) 28 15.38 3.72 28 15.30 3.20 HE— 0.08 [-1.74; 1.90] 6.8%
Howlin 2007 (Intervention - delayed) 29 17.18 3.64 29 16.90 2.90 . 0.28 [-1.41; 1.97] 7.0%
Lerna 2014 (Control) 7 16.70 3.80 7 16.40 3.40 4—& 0.30 [-3.48; 4.08] 4.5%
Aldred 2004 (Control) 14 16.10 440 14 15.60 4.90 — 0.50 [-2.95; 3.95] 4.8%
Macari 2012 84 10.31 489 84 6.90 3.53 - 3.41 [2.12; 4.70] 7.4%
Random effects model 816 832 < 100%
Heterogeneity: I-squared=85.7%, tau-squared=4.536, p<0.0001 H
-5 0 5
B
Follow-up Baseline Mean difference

Study Total Mean SD Total Mean SD MD 95%-Cl W(random)
Hobson 2016 18 6.83 2.73 18 839 120 —*—— | -1.56 [-2.94;-0.18] 3.7%
Szatmari 2015 285 6.99 2.23 406 7.57 1.70 = | -0.58 [-0.89;-0.27] 11.2%

Venker 2014 103 7.15 1.81 127 7.60 1.91 — -0.45 [-0.93; 0.03] 9.7%
Dawson 2010 (Intervention) 24 7.00 1.90 24 7.20 1.70 —— -0.20 [-1.22; 0.82] 5.4%

Vivanti 2014 (Control) 30 6.14 1.62 30 6.31 2.10 —— -0.17 [-1.12; 0.78] 5.8%
Gotham 2012 345 7.19 2.34 345 7.28 2.12 = -0.09 [-0.42; 0.24] 11.0%

Thurm 2015 70 759139 70 7.51 1.51 . 0.08 [-0.40; 0.56] 9.7%

Vivanti 2014 (Intervention) 27 6.89 234 27 6.78 2.34 — 0.11 [-1.14; 1.36] 4.2%

Freitag 2012 13 7.10 1.50 13 6.80 0.80 —p— 0.30 [-0.62; 1.22] 6.0%
Dawson 2010 (Control) 21 730180 24 6.90 1.70 — 0.40 [-0.63; 1.43] 5.4%
Chawarska 2014 719 324125 719 282 1.95 3 0.42 [0.25; 0.59] 12.1%
Louwerse 2015 72 480280 72 4.10 2.30 = 0.70 [-0.14; 1.54] 6.6%
Gammer 2015 53 4.32 262 54 3.46 2.32 — 0.86 [-0.08; 1.80] 5.9%

Dereu 2012 (ASD) 11 6.36 1.36 11 491 212 ———%——— 1.45 [-0.04; 2.94] 3.3%

Random effects model 1791 1940 I 0.05 [-0.26; 0.36] 100%
L ity: I-sq 75.5%, t. q. .2042, p<0.0001 :

2 -1 0 1 2

Fig 2. Overall severity of autism symptoms. Panel a—ADOS total scores. Panel b—Calibrated Severity Scores. MD—-mean
difference (difference in points on the scale from baseline to follow-up).

Rysunek 5. Wyniki meta-analizy dla catkowitego wyniku ADOS. A - dla wynikéw
surowych; B - dla wynikéw skalibrowanych.

Drugim celem zaprojektowanej przez mnie metaanalizy byto zbadanie, jak bedzie
ksztaltowata si¢ dynamika objawow autyzmu ocenianych w podskalach ADOS. Zaktadatam,
Ze ograniczone 1 powtarzane wzorce zachowania sg bardziej trwale w czasie 1 mniej wrazliwe
na cechy fenotypowe dzieci w poréwnaniu z afektem spotecznym. Wydaje si¢ bowiem, ze
wiekszo$¢ interwencji terapeutycznych dedykowanych dzieciom ze spektrum autyzmu jest
ukierunkowana przede wszystkim na rozw6j umiejetnosci komunikacyjnych i spotecznych, a
W mniejszym stopniu koncentruje si¢ na ograniczonych i powtarzajacych si¢ szachowaniach.
Wyniki metaanaliz byty zgodne z moimi oczekiwaniami i wynikami poprzednich badan (m.in.
Boyd, McDonoug, Bodfish, 2012). Wskazuja one bowiem na brak poprawy ograniczonych
i powtarzanych zachowan (rysunek 6B) oraz niewielka poprawe dla afektu spolecznego
(rysunek 6B). Osoby z ASD moga wykazywaé zatem popraw¢ w obszarze interakcji
spotecznych (umiejetnosci takie jak wskazywanie/ pokazywanie, gesty, kontakt wzrokowy,

wspolna uwaga, i inne), jednak zmiana ta jest niewielka (-0,31 punktu). W mojej ocenie efekt
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ten jest jednak mato wiarygodnym nastepstwem stosowania réznych modutéw ADOS do
diagnozy w ciggu zycia osoby, zwlaszcza, i1z rezultaty metaanalizy dla wynikow
skalibrowanych byly stabilne w czasie. Brak zmian w wynikach dla obszaru ograniczone 1
powtarzane zachowanie jest prawdopodobnie spowodowany mniejszym wpltywem zmiany
modutu ADOS odnotowanej dla tego obszaru, na co wskazujg takze inni badacze (m.in. Hus 1

in., 2014).

A
Follow-up ised mean dif
Study Total Mean SD Total Mean SD SMD 95%-Cl W(random)
Anderson 2014 ASD Verbal 1Q270 32 6.00423 32 13.00 4.66 - -1.55 [-2.12;-0.99] 3.3%
Lerna 2014 Intervention 7 5.703.20 7 9.30 1.90 —_— -1.28 [-2.47;-0.09] 1.7%
Guthrie 2013 59 1044 378 56 14.36 3.73 - -1.04 [-1.43;-0.65] 3.8%
Zachor 2007 Intervention 20 11.10 670 20 17.90 6.20 — -1.03 [-1.70; -0.37] 2.9%
Lord 2006 PDD-NOS 35 560300 46 880 340 = -0.98 [-1.45;-0.51] 3.6%
Lord 2006 AD 100 10.70 230 84 1260 1.70 = -0.92 [-1.23;-0.62] 4.1%
Aldred 2004 Intervention 14 7.70 380 14 10.10 2.70 — -0.71 [-1.47; 0.06] 26%
Zachor 2007 Control 19 13.30 480 19 16.30 5.20 — -0.59 [-1.24; 0.06] 3.0%
Green 2010 Intervention 77 920300 77 10.70 2.20 E 3 -0.57 [-0.89; -0.25] 4.0%
Anderson 2014 ASD Verbal IQ<70 53 15.00 361 53 17.00 3.67 = -0.55 [-0.93;-0.16] 3.8%
Howlin 2007 Intervention 25 983251 26 10.92 2.00 - -0.47 [-1.03; 0.08] 3.3%
Gotham 2012 345 12.33 520 345 14.36 4.76 -0.41 [-0.56; -0.26] 4.4%
van Daalen 2009 PDD-NOS subsample - module 1 13 290200 12 3.80 270 —— -0.37 [-1.16; 0.42] 2.6%
Green 2010 Control 75 9.80290 75 10.70 2.10 4 -0.35 [-0.68; -0.03] 4.0%
van Daalen 2009 Autism subsample - module 1 22 10.80 3.50 38 11.80 2.60 —t -0.33 [-0.86; 0.19] 3.4%
Vivanti 2014 Control 30 11.00 481 30 1248 4.38 - -0.32 [-0.83; 0.19] 3.4%
Landa 2013 Early Diagnosis ASD 26 890360 27 990260 —=r -0.31 [-0.86; 0.23] 3.3%
Lord 2006 TD 37 360310 42 460 3.60 - -0.29 [-0.74; 0.15] 3.6%
Lord 2012 78 796527 78 9.14 540 = -0.22 [-0.53; 0.09] 4.0%
Vivanti 2014 Intervention 27 11.96 467 27 1293 4.13 —~+— -0.22 [-0.75; 0.32] 3.3%
Messinger 2015 TD 989 219 1.37 989 245 158 ] -0.18 [-0.26; -0.09] 4.5%
Lerna 2014 Control 7 9.90 3.60 7 10.00 1.90 —— -0.03 [-1.08; 1.02) 1.9%
Thurm 2015 70 7147171 70 6.81 1.39 = 0.23 [-0.10; 0.56] 4.0%
Howilin 2007 Intervention - delayed 29 11.50 250 29 10.96 1.86 e 0.24 [-0.27; 0.76] 3.4%
Aldred 2004 Control 14 1070 320 14 9.80 3.30 i 0.27 [-0.48; 1.01] 2.7%
Louwerse 2015 72 520270 72 450 240 3 0.27 [-0.06; 0.60] 4.0%
Howilin 2007 Control 28 1048 265 28 972 238 - 0.30 [-0.23; 0.82] 3.4%
van Daalen 2009 Autism subsample - module 2 2 11.50 0.70 2 8.007.10 —t+—— 0.40 [-2.58; 3.38] 0.4%
Messinger 2015 ASD 252 6.61 1.84 252 5.06 2.26 0.75 [0.57; 0.93] 4.4%
Landa 2013 Later Diagnosis ASD 26 710340 26 460 230 = 0.85 [0.28; 1.42] 3.2%
Random effects model 2583 2597 < | -0.31 [-0.50; -0.12] | 100%
ity: I 1%, 2117, p<0.0001 :
T T T 1
3 -2 -1 0 1 2 3
B
Follow-up Baseline Standardised mean difference
Study Total Mean SD Total Mean SD SMD 95%-Cl W(random)
Lerna 2014 Intervention 7 570320 7 9.30 1.90 —_— -1.28 [-2.47;-0.09] 1.3%
Lord 2006 PDD-NOS 35 1.00 100 46 250 1.40 - -1.19 [-1.67;-0.72] 4.0%
Anderson 2014 ASD Verbal IQ>70 32 130177 32 270210 — -0.71 [-1.22;-0.21) 3.8%
Lord 2006 AD 100 3.10 1.90 84 4.00 1.50 = -0.52 [-0.81;-0.22] 5.4%
Anderson 2014 ASD Verbal Q<70 53 4.10 243 53 460 237 = -0.21 [-0.59; 0.17] 47%
van Daalen 2009 Autism subsample - module 1 22 260140 38 290 1.50 —°!— -0.20 [-0.73; 0.32] 3.7%
Green 2010 Intervention 77 340170 77 3.70 1.50 & -0.19 [-0.50; 0.13] 5.2%
Thurm 2015 70 803142 70 827 1.60 & -0.16 [-0.49; 0.17] 5.1%
Vivanti 2014 Intervention 27 407 233 27 437206 —=— -0.13 [-0.67; 0.40] 3.7%
Ray-Subramanian 2012 115 450 139 115 467 1.14 = -0.13 [-0.39; 0.13] 5.7%
Green 2010 Control 75 350160 75 3.70 1.40 = -0.13 [-0.45; 0.19] 5.2%
Vivanti 2014 Control 27 355147 30 379209 & -0.13 [-0.65; 0.39] 3.7%
Lord 2012 78 269212 78 292190 & -0.11 [-0.43; 0.20] 5.3%
van Daalen 2009 PDD-NOS subsample - module 1 13 0.80 1.10 12 0.80 0.90 —— 0.00 [-0.78; 0.78] 2.4%
Messinger 2015 TD 989 449 251 989 442258 * 0.03 [-0.06; 0.12] 6.7%
Gotham 2012 345 418235 345 3.84 2.03 0.15 [0.01; 0.30] 6.4%
Lord 2006 TD 37 1.001.00 42 080 1.00 = 0.20 [-0.25; 0.64] 4.3%
Messinger 2015 ASD 252 775196 252 7.06 2.21 0.33 [0.15; 0.51] 6.2%
Louwerse 2015 72 570180 72 4380270 = 0.39 [0.06; 0.72) 5.1%
van Daalen 2009 Autism subsample - module 2 2 200 140 2 1.00 1.40 —_— 0.41 [-2.62; 3.44] 0.2%
Landa 2013 Early Diagnosis ASD 26 350170 27 250 1.70 i 0.58 [0.03; 1.13] 3.6%
Landa 2013 Later Diagnosis ASD 26 360180 26 230 1.60 —— 0.75 [0.19; 1.32) 3.5%
Guthrie 2013 59 468 2.1 56 293 1.83 = 0.88 [0.50; 1.26) 4.7%
Random effects model 2539 2555 -0.04 [-0.19; 0.11] 100%
ity: -sq .8%, q 0855, p<0.0001
rr T+ 111

3210 1 2 3

Fig 3. Severity of autism symptom subdomains. Panel a—social affect. Panel b-restricted and repetitive behaviour. MD-mean difference
(difference in points on the scale from baseline to follow-up).

Rysunek 6. Rezultaty meta-analizy dla wynikow ilosciowych podskal ADOS. A — afekt
spoteczny; B - ograniczone i powtarzane zachowanie.

Kolejne meta-analizy przyniosty interesujace rezultaty w odniesieniu do poréwnan
wynikéw algorytmu diagnostycznego przekraczajgcego punkty odsiewowe dla dwoch grup:

autyzmu 1 dla spektrum autyzmu. Zaobserwowalam bowiem brak istotnych statystycznie
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zmian, jesli chodzi o spelnianie kryteriow ASD w czasie (rysunek 7A), przy jednoczesnej
statystycznie istotnej zmianie co do spelniania kryteriow autyzmu we wskazanym okresie
zycia dzieci (rysunek 7B). Okazalo si¢ bowiem, ze az 18% dzieci nie spelnialo kryteriow
autyzmu podczas drugiej obserwacji. W mojej ocenie wskazuje to jednak nie tyle na to, ze
dzieci ,,pozbywajg si¢” diagnozy, ile ze niejako ,,przechodza” od diagnozy autyzmu do innej

kategorii diagnostycznej ze spektrum zaburzen autyzmu.

A

Follow-up Baseline Risk Difference
Study Events Total Events Total RD 95%-Cl W(random)
Turner 2007 22 48 40 48 ——— 3 -0.38 [-0.55; -0.20] 1.2%
Anderson 2014 (ASD Verbal 1Q>70) 24 32 32 32 — ] -0.25 [-0.40;-0.10] 1.5%
Akshoomoff 2004 42 52 52 52 —— -0.19 [-0.30; -0.08] 2.6%
Green 2010 (Control) 67 72 72 72 4 -0.07 [-0.13;-0.01] 5.4%
Green 2010 (Intervention) 70 74 74 74 g -0.05 [-0.11; 0.00] 6.0%
Gotham 2012 332 339 339 339 ] -0.02 [-0.04; 0.00] 10.8%
Anderson 2014 (ASD Verbal 1Q<70) 53 53 53 53 -~ 0.00 [-0.04; 0.04] 8.4%
Dereu 2012 (ASD) 15 41 15 41 ——— 0.00 [-0.21; 0.21] 0.9%
Howlin 2007 82 82 83 83 ; 0.00 [-0.02; 0.02] 10.0%
Mosconi 2009 (AD) 27 27 53 53 4 0.00 [-0.06; 0.06] 6.2%
Ray-Subramanian 2012 115 115 115 115 0.00 [-0.02; 0.02] 10.7%
Solomon 2014 (Intervention) 64 64 64 64 0.00 [-0.03; 0.03] 9.2%
Solomon 2014 (Control) 64 64 64 64 0.00 [-0.03; 0.03] 9.2%
Di Renzo 2015 30 90 29 90 —:~— 0.01 [-0.13; 0.15) 1.8%
Brian 2008 35 155 32 155 —— 0.02 [-0.07; 0.11] 3.4%
Louwerse 2015 41 72 39 72 —p— 0.03 [-0.13; 0.19] 1.3%
Richler 2010 135 172 161 214 —— 0.03 [-0.05; 0.12] 3.8%
Guthrie 2013 59 82 56 82 —p— 0.04 [-0.10; 0.18] 1.7%
van Daalen 2009 22 131 13 131 T 0.07 [-0.01; 0.15] 3.9%
Zachor 2007 (Control) 4 19 1 19 S 0.16 [-0.05; 0.37] 0.9%
Zachor 2007 (Intervention) 5 20 1 20 T 0.20 [-0.01; 0.41] 0.8%
Gutstein 2007 6 16 2 12 ————— 0.21 [-0.11; 0.53] 0.4%
Random effects model 1820 1885 C -0.01 [-0.03; 0.01] 100%

geneity: I-sq .3%, tau-sq .0009, p<0.0001 :
| I . R —
-04 02 0 02 04
B
Follow-up Baseline Risk Difference
Study Events Total Events Total RD 95%-Cl W(random)
Gutstein 2007 0 16 10 12 —— i -0.83 [-1.06; -0.60] 5.3%
Zachor 2007 (Intervention) 1 20 19 20 —— -0.40 [-0.64;-0.16] 5.2%
Green 2010 (Intervention) 48 74 74 74 . 3 -0.35 [-0.46; -0.24] 6.5%
Turner 2007 32 48 48 48 - -0.33 [-0.47;-0.20] 6.3%
Gotham 2012 230 339 339 339 -0.32 [-0.37;-0.27] 6.9%
Green 2010 (Control) 50 72 72 72 = -0.31 [-0.41;-0.20] 6.5%
Di Renzo 2015 34 90 61 90 = -0.30 [-0.44;-0.16] 6.2%
Ben Itzchak 2009 (AD) 53 68 68 68 - -0.22 [-0.32;-0.12] 6.6%
Zachor 2007 (Control) 15 19 18 19 —r -0.16 [-0.37; 0.05] 5.5%
van Daalen 2009 26 131 40 131 E -0.11 [-0.21; 0.00] 6.6%
Chawarska 2009 (AD) 36 89 43 89 - -0.08 [-0.22; 0.07] 6.2%
Dawson 2010 36 45 39 48 Hig- -0.01 [-0.17; 0.15] 6.0%
Howlin 2007 75 82 75 83 . 0.01 [-0.08; 0.10] 6.7%
Richler 2010 100 172 102 214 N 0.10 [0.01; 0.20] 6.6%
Chawarska 2009 (PDD-NOS) 28 89 18 89 Dot 0.11 [-0.02; 0.24] 6.4%
Lord 2006 100 172 84 192 L3 0.14 [0.04; 0.25] 6.6%
Random effects model 1526 1588 <> 100%
F geneity: I-sq 3.1%, t: q\ .0428, p<0.0001 [ . : . :
1

-1 -0.5 0 0.5

Fig 4. Proportion meeting diagnostic criteria. Panel a—autism spectrum disorder. Panel b—autism. RD-risk
difference (difference in percentage of participants meeting the cut-off from baseline to follow-up).

Rysunek 7. Wyniki meta-analizy dotyczace proporcji spetniania algorytmu diagnostycznego
przekraczajacego punkty odsiewowe w czasie: A — dla spektrum autyzmu; B — dla autyzmu.

W $wietle zgromadzonych danych 1 wlasnych obserwacji klinicznych, uwazam, ze
podejscie do zaburzen autystycznych zalezy w znacznym stopniu od dyscypliny naukowe;,

jaka reprezentuje specjalista badajacy dziecko. Spoteczno$¢ kliniczna zaburzenia te postrzega
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jako neurorozwojowe 1 wzglednie stabilne w czasie (w efekcie diagnozg zaburzen ze spektrum
autyzmu postrzega si¢ czg¢sto jak diagnoze ,,na cate zycie”). Dla porownania, spotecznos¢
terapeutéw czy badaczy traktuje zaburzenia ze spektrum autyzmu jako ,,podlegajacg zmianie”.
Z jednej strony przyjmujg oni bowiem za wyznacznik (predyktor) rokowan role wieku
rozpoczecia wezesnej interwencji dla poprawy funkcjonowania w ciggu zycia (Towle 1 in.,
2020), z drugiej, oceniajac efektywnos¢ réznorodnych form terapeutycznych przy pomocy
narzedzi diagnostycznych (jak np. ADOS), oczekuja zmiany w osiowych symptomach. Wyniki
uzyskane na podstawie przeprowadzonych przeze mnie 1 wspotpracownikow metaanaliz
wskazujg jednak, ze ADOS nie jest czula miarg trajektorii objawdéw. Jednocze$nie wyniki
potwierdzaja poglad, ze ASD jest wzglednie stabilnym zaburzeniem neurorozwojowym, co
zostalo stwierdzone réwniez w nowszych badaniach (Benedetto 1 in., 2021). Dobér narzedzia
ADOS w projekcie TIME-A 1 wybranie zmiennej (skala afekt spoleczny), dla ktorej
efektywnos¢ IMT byta oceniana, pozwala mi aktualnie sadzi¢, ze narzedzie to nie jest
najbardziej optymalng miarg do weryfikacji zatozen. Jednakze na etapie tworzenia protokotu
badania i dostgpnych w tamtym momencie danych — narzedzie to wydawalo si¢ najbardziej
wlasciwe. W S$wietle przytoczonych argumentéw, uwazam, ze ocena efektywnosSci
niefarmakologicznych 1 psychologicznych form interwencji dedykowanych dzieciom z ASD
nie powinna koncentrowaé¢ si¢ na osiowych objawach autyzmu. Powinna ona skupiaé si¢
przede wszystkim na obszarach bardziej istotnych dla os6b dotknigtych tym zaburzeniem,

takich jak jakos$¢ ich zycia oraz funkcjonowanie w spoteczenstwie/w domu.

Analiza dodatkowych form terapii otrzymywanych przez dzieci 7 ASD i ich kosztow

Wyniki badania opublikowane w artykule:

Bieleninik, L., Gold, C. (2021). Estimating Components and Costs of Standard Care for
Children with Autism Spectrum Disorder in Europe from a Large International Sample. Brain
Sci. 11, 340. https:// doi.org/10.3390/brainscil 1030340

Celem piatej pracy wchodzacej w sktad mojego osiaggni¢cia naukowego stanowigcego
podstawe ubiegania si¢ o stopien doktora habilitowanego bylo ukazanie, jakie formy terapii
otrzymuja dzieci z ASD w krajach, ktére wiaczono do projektu TIME-A. Wiedza ta byla
szczegoOlnie istotna, gdyz TIME-A jako badanie pragmatyczne osadzone bylo w kontekscie
,haturalnym”, stad protokot badania zaktadal, z dzieci (zarowno w grupie klinicznej, jak 1
kontrolnej) moga korzysta¢ z innych form terapeutycznych poza projektem. Drugim celem
pracy byto sprawdzenie czy pakiet otrzymanych form terapii/ustug jest podobny w przypadku

dzieci z krajow europejskich 1 pozaeuropejskich. Trzecim celem natomiast byta ocena kosztow
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poniesionych przez rodzing w zwigzku z korzystaniem z otrzymanych terapii/ustug.
Dodatkowo, problematyka ta byta dla mnie istotna, gdyz wigkszo$¢ badan dotyczacych form
terapii 1 uslug dedykowanych dzieciom z ASD (w tym kosztéw terapii) przeprowadzono w
populacji amerykanskiej i1 brytyjskiej (Roggie, Janssen, 2019), podczas gdy niewiele danych
odnosi si¢ w tym wzgledzie do krajow europejskich. Ostatnim nurtujgcym mnie problemem
byta ewaluacji kosztéw w aspekcie wieku dziecka, nasilenia objawdw autyzmu oraz jego
funkcjonowania intelektualnego. Sg to bowiem zmienne objasniajace stanowigce istotne
predyktory nie tylko funkcjonowania dziecka, ale i kosztow ponoszonych przez rodzicow
(gtownie ze wzgledu na intensywno$¢ 1 roznorodnos¢ form terapii, w ktdre zaangazowane jest
dziecko). Z pierwotnej proby 364 dzieci uczestniczacych w TIME-A, 357 mialo petne dane
wyjsciowe i zostalo wlaczonych do tych analiz. Dane te byly dostepne dla 217 dzieci z 5 krajow
europejskich (Austria, Izrael, Wtochy, Norwegia, Wielka Brytania) oraz dla 140 dzieci z
krajow pozaeuropejskich (Australia, Brazylia, Korea, USA). Na potrzeby badania
uwzglednitam tylko dane zebrane przed randomizacja na podstawie szczegdlowe] ankiety
dotyczacej otrzymanych form terapii 1 biezgcych wydatkdw poniesionych przez rodziny w
ciggu ostatnich dwoch miesigcy.

W odniesieniu do pierwszego pytania badawczego, wyniki wskazaly, ze sposrod 357
dzieci, 122 otrzymato specjalistyczne ustugi zwigzane z diagnozg autyzmu; 149 uczeszczato
na terapi¢ sensoryczno-motoryczng; 205 na terapi¢ mowy/jezyka; 35 na terapi¢ poprzez
zabawg; 55 otrzymato interwencje behawioralne; 31 terapi¢ umiejgtnosci spotecznych; 47 —
rekreacyjng terapi¢ zajeciowg; a 59 otrzymato inne ustugi (zob. tabela 4). Laczna liczba
godzin terapii w ciggu 2 mies. wyniosta 34 (SD=63; z szerokim zakresem od 0 do 372).
Najczestszymi formami terapii, ktore dzieci uzyskaly byly w kolejnosci: terapia
mowy/jezyka (57%), terapia sensoryczno-motoryczng (42%) oraz specjalistyczne ushugi
w zakresie autyzmu (34%). Najbardziej zaskakujacym aspektem byl dla mnie fakt, ze tylko
15% dzieci uczeszczalo na interwencje behawioralne. Chociaz dowody potwierdzaja, ze
wczesna intensywna interwencja behawioralna jest jedng z najbardziej skutecznych metod
terapeutycznych dla dzieci z ASD (Reichow i in., 2018), to moim zdaniem niski odsetek dzieci
korzystajacych z tej formy terapii w projekcie TIME-A moze wynika¢ z jej wysokich kosztow
(Roddy 1 O’Neill, 2019), dlugiego czasu trwania i1 obcigzajacej rodzing 1 dziecko
intensywnos$ci. Uczestnictwo w terapi¢ o wysokiej czestotliwosci wymaga od rodzicow
koniecznosci dostosowania swojej aktywnosci zawodowej (niepetny wymiar pracy czy brak

zatrudniania) do potrzeb dziecka, co w konsekwencji wptywa negatywnie na sytuacje
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finansowa rodzin. Szczegdélowe dane dotyczace otrzymanych form ustug w ramach

standardowego pakietu przez dzieci z ASD w projekcie TIME-A ilustruje tabela 4.

Tabela 4. Otrzymane formy ustug w ramach standardowego pakietu przez dzieci z ASD w
projekcie TIME-A (N =357)

Service Type N (%) Number of Sessions 1, M (SD) Total Number of Hours 1, M (SD)
Interventions
Specialist autism services 2 122 (34) 13.39 (15.55) 47.24 (91.14)
Sensory/motor therapy 149 (42) 13.01 (10.62) 9.16 (8.28)
Speech/language therapy 205 (57) 11.35(9.04) 7.29 (5.23)
Play therapy 35 (10) 12.71 (10.28) 8.78 (5.47)
Behavioural intervention 55 (15) 242 (17.4) 33.11 (35.82)
Social skills training 31(9) 9.42 (6.65) 8.88 (9.62)
Therapeutic recreational
activities 47 (13) 9.3 (7.15) 11.23 (27.06)
Other services (see text) 59 (17) 11.39 (12.31) 11.88 (20.29)
Schooling
Attends school 222 (62)
Full-time child care (7 h or 80 (22)
more per day)
Part-time child care (Less than
7 h per day) 38 (11)
None of the above 17 (5)
Other services
Institutional stay 3 12(3) 1.42 (0.67) 1.58 (1.38)
Outpatient services 4 37 (10) 1.22 (0.75)
Medication 5 109 (31)
Diet 59 (17)
Caregiver time investment
Caregiver time spent on
services (hours/week) 175 (49) 8.74(1324)
Reduction in working hours 191 (54) 63.85 (34.19)

(percent of full-time)

Child care help 47 (13)
Additional aide at school or

home (hours,/week) 108 (30) 19.16 (11.04)

All data represent 2 months before the baseline. Total n = 357 (excluding 7 with missing quality of life scores at baseline). ! Of those
who received this service. 2 Specialist autism services includes special education schools specifically for children with ASD (German:
Frithférderung; Norwegian: autismeteam). > Number of stays, total number of days. * Number of visits. > Number of days. SD, Standard
Deviation; M, Median.

W odpowiedzi na drugie pytanie, analizy wskazaly, ze wzorzec form terapii, z
ktorych korzystaja dzieci ASD z krajow europejskich i pozaeuropejskich jest podobny
(ale nie taki sam), przy czym najczestszymi formami terapii dla dzieci z Europy byla
rowniez terapia mowy/jezyka (31%), terapia sensoryczno-motoryczna (20%) oraz
specjalistyczne ustugi w zakresie autyzmu (14%). Spos$rod 217 dzieci z krajow europejskich,
50 otrzymato specjalistyczne ustugi w zakresie autyzmu; 72 otrzymato terapi¢ sensoryczno-
motoryczng; 109 (otrzymato terapi¢ mowy/j¢zyka; 21 otrzymato terapi¢ poprzez zabawe; 19
otrzymato interwencje behawioralne; 15 przeszto szkolenie z umiejetnosci spotecznych; 25
uczestniczyto w rekreacyjnych zajeciach terapeutycznych; a 25 - otrzymato inne ustugi.

Szczegbdlowe dane ilustruje tabela 5.
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Tabela 5. Otrzymane formy ustug w ramach standardowego pakietu przez dzieci z ASD w
Europie (N =217)

Service Type n (%) Number of Sessions 1, M (SD) Total Number of Hours 1, M (SD)
Interventions
Specialist autism services 2 50 (14) 7.48 (5.04) 14.94 (16.76)
Sensory/motor therapy 72 (20) 10 (7.13) 7.92 (5.38)
Speech/language therapy 109 (31) 8.72 (5.31) 6.16 (4.11)
PIay therapy 21 (6) 1552 (12.29) 10.63 (6.04)
Behavioural intervention 19 (5) 26.53 (22.14) 35.61 (34.62)
Social skills training 15 (4) 12.6 (7.73) 9.84 (9.98)
Therapeutic recreational
activities 25(7) 7.64 (4.68) 4.8 (2.62)
Other services 25(7) 11.88 (12.3) 14.47 (28.14)
Schooling
Attends school 121 (34)
Full-time child care (7 h or 65 (18)
more per day)
Part-time child care (Less than
7 h per day) %6
None of the above 5(1)
Other services
Institutional stay 3 10 (3) 1.5(0.71) 1.8 (14)
Outpatient services 24(7) 1.12 (0.45)
Medication ® 55 (15)
Diet 38 (11)
Caregiver time investment
Caregiver time spent on
services (hours/week) 85(24) 6.54(14.84)
Reduction in working hours 111 31) 65.37 (32.24)

(percent of full-time)
Child care help 26 (7)
Additional aide at school or
home (hours/week) 77 (22) 19.81 (10.59)

All data represent 2 months before the baseline. ! Of those who received this service. 2 Specialist autism services includes special education
schools specifically for children with ASD (German: Friihférderung; Norwegian: autismeteam). 3 Number of stays, total number of days.
4 Number of visits. > Number of days. SD, Standard Deviation; M, Mean.

Wyniki niniejszego badania wykazaly, ze istnieje réznorodnos¢ stosowanych form
terapii dedykowanych dzieciom z ASD w kontekscie migdzynarodowym. Interesujace jest
jednak, ze najczestszymi formami terapii niezaleznie od kraju byla terapia mowy/jezyka,
terapia sensoryczno-motoryczng oraz specjalistyczne ustugi w zakresie autyzmu. Uwazam, ze
wysoki zakres ustug, a takze ich czgstotliwo$¢ w perspektywie 2 mies. wskazuje na dobrg ich
dostgpnos¢, a takze na duze zrdznicowanie w wyborze, ktére uwarunkowane jest
indywidualnymi potrzebami dziecka z ASD.

Wyniki badania potwierdzily oczekiwania dotyczace kosztow ponoszonych przez
rodzicow/opiekunow dzieci z ASD wskazujac, ze koszty form terapii i ustug zwigzanych z
autyzmem sg znaczne (tabela 6). Catkowite koszty (w tym koszty ustug zdrowotnych i koszty
spoleczne) oszacowano na okoto 2834 EUR (84-26,051€) w okresie 2 mies. Szacunkowe
catkowite koszty ustug zdrowotnych wyniosty okoto 1209€ (0-24,780€), a posrednie koszty
spoteczne 1624€ (0-6263€) w ciggu ostatnich 2 mies. Interesujace jest to, ze specjalistyczne
ustugi w zakresie autyzmu, interwencja behawioralna i terapia mowy/jezyka wigzata si¢ z
najwyzszymi kosztami dla catej kohorty (odpowiednio 315€; 284€; 251€; tabela 6). Wysokie
koszty wigzaly si¢ rowniez z terapig sensoryczno-motoryczng. Natomiast nizsze koszty
zaobserwowano dla terapii poprzez zabawe, rekreacyjng terapi¢ zajeciowa (w hipoterapi¢) oraz
trening umiejetnosci spotecznych. Nalezy jednak zauwazy¢, ze inne koszty poniesione przez

rodzicow w tym zakresie réwniez byly znaczne. W odniesieniu do kosztow spotecznych,
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dodatkowa pomoc w szkole lub domu przyczynita si¢ do najwyzszych kosztéw, a nastgpnie
redukcja godzin pracy rodzica, opieka nad dzie¢mi/szkota i zapewnienie pomocy dziecku w

szkole lub w domu. Szczegotowe dane ilustruje tabela 6.

Tabela 6. Koszty ustug w ramach standardowego pakietu otrzymane przez dzieci z ASD w
projekcie TIME-A (N = 357)

Service Type M (SD) Range
Health services costs
] |Specialist autism services | m‘ 0to 6048
Sensory/motor therapy 213.18 (459.5 0 to 3360
3 | Speech/language therapy I 0 to 2016
Play therapy 31.54 (194.23) 0to 2184
2 [ Behavioural intervention | 83.64 63.25 0 to 16,800
Social skills training 36 (638 0to 672
Therapeutic recreational activities 22.53 (178.11) 0 to 3024
Other services 62.69 (347.51) 0 to 4200
Institutional stay 2.75(51.9) 0 to 980.61
Outpatient services 1.18 (10.23) 0to 131.64
Medication 6.17 (29.45) 0 to 289.62
Diet 7.22 (35.49) 0 to 455.14
Sum of all health services costs 1209.59 (2159.84) 0 to 24,780
Societal costs
Childcare /school 460.59 (160.32) 0 to 707.57
Reduction in working hours 523.86 (642.82) 0 to 1946.08
Child care help (private) 18.24 (124.99) 0 to 1645.54
Additional aide at school or home 621.28 (1145.96) 0 to 4288
Sum of all societal costs 1623.96 (1316.7) 0 to 6263.26
Sum of all costs 2833.56 (2497.5) 84 to 26,050.54

SD, Standard Deviation; M, Median.

Biorac pod uwage kohorte europejska, to szacunkowe catkowite koszty $wiadczen
zdrowotnych wyniosty 740 EUR przy warto$ciach od 0 EUR do 14,042 EUR (tabela 7).
Réznica pomiedzy dzieci pochodzacymi z Europy oraz z poza Europy, uwidacznia si¢ jednak
dla trzech gléwnych form terapii wplywajacych na wysokie poniesione przez
rodzicow/opiekunow koszty. Mianowicie, to terapia mowy/jezyka, interwencja behawioralna
oraz terapia sensoryczno-ruchowa (w tym fizjoterapia zajeciowa i fizjoterapia) wigzala si¢ z
najwyzszymi kosztami dla dzieci z Europy (odpowiednio 201 EUR; 187 EUR; 123 EUR).
Suma posrednich kosztow spotecznych wyniosta 1748 EUR, przy czym to dodatkowa pomoc
w szkole lub w domu wigzata si¢ z najwyzszymi ze wszystkich kosztow spotecznych, a
nastepnie opieka nad dzie¢mi/szkota, redukcja zatrudnienia 1 zapewnienie pomocy w opiece
nad dzie¢mi. Caltkowite koszty, w tym koszty ustug zdrowotnych i koszty spoteczne,
oszacowano na okoto 2489 EUR w ciggu ostatnich 2 miesigcy w szerokim zakresie (od 101

EUR do 15 860 EUR). Szczegdtowe dane ilustruje tabela 7.
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Tabela 7. Koszty ustug w ramach standardowego pakietu otrzymane przez dzieci z ASD w
projekcie TIME-A pochodzace z Europy (n=217)

Service Type M (SD) Range
Health services costs
Specialist autism services 98.29 (244.31) 0 to 1512
3 n motor thera 122.28 (283.22) 0 to 1960
] |Speech/language therapy 200.77 (337.66) 0to 2016
Play therapy 48.39 (247.19 0 to 2184
. [Behavioural intervention | 0 to 13,440
Social skills training 13.8 (74.46) 0to 672
Therapeutic recreational activities 7.19 (35.73) 0to 336
Other services 53.01 (252) 0 to 2436
Institutional stay 0(0) 0to0
Outpatient services 0.28 (4.12) 0 to 60.69
Medication 1.73 (16.12) 0 to 228.97
Diet 7.68 (38.99) 0 to 455.14
I Sum of all health services costsl 740.19 (1322.7) 0 to 14,042
Societal costs
Childcare/school 491.63 (155.58) 0 to 707.57
Reduction in working hours 486.91 (589.6) 0 to 1946.08
Child care help (private) 16.53 (110.73) 0 to 1320.9
[Additional aide at school or home | 753.36 (1220.87) 0 to 4288
Sum of all societal costs 1748.43 (1344.59) 0 to 6263.26
Sum of all costs 2488.62 (1951.48) 101.14 to 15,856.9

SD, Standard Deviation; M, Mean.

W celu udzielenia odpowiedzi na ostatnie pytanie badacze, dokonatam analizy regresji
(tabela 8), ktora wykazata, ze catkowite koszty zdrowotne ponoszone przez rodzicow dziecka
z ASD rosng wraz z jego wiekiem i niepetnosprawnoscig intelektualng (IQ ponizej 70) zgodnie
z zatozeniami. Natomiast przeciwnie niz zaktadalam, wyniki nie potwierdzity, ze koszty rosng
z nasileniem autyzmu mierzonym za pomocg ADOS. Co interesujgce, koszty opieki
zdrowotnej rosng o 213€ z kazdym kolejnym rokiem zycia dziecka oraz o 566€, gdy dzieci
byly réwniez niepelnosprawne intelektualnie. Nie zaobserwowano istotnych statycznie

zaleznosci pomiedzy kosztami spotecznymi a weryfikowanymi zmiennymi.

Tabela 8. Predyktory kosztow

Predictor Health costs' Societal costs

b (SE) p b (SE) p
Age 213.20 (107.64) 0.048* 32.99 (79.46) 0.678
(continuous)
Severity (continuous)  -15.47 (19.13) 0.419 -16.68 (14.03) 0.235
Intellectual disability  566.11 (202.48) 0.005** -71.95 (148.88) 0.629
(binary)

Annotation: b, beta weight; SE, standard error; 1 excluding 1 outlier with very high costs; *p <.05; **p <.01

Podsumowanie
Do chwili obecnej TIME-A to jedno z najwigkszych kontrolowanych i

randomizowanych badan dotyczacych oceny skutecznos$ci niefarmakologicznej terapii u dzieci
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z ASD na $wiecie reprezentujace faze IIIA badan klinicznych, ktorego celem byta ocena
efektywnosci improwizacyjnej muzykoterapii (IMT) jako metody wspomagajacej
interakcje spoleczne dzieci ze spektrum autyzmu (oceniane skalg ADOS). Przedstawione
prace wchodzace w sktad mojego osiagni¢cia naukowego stanowigcego podstawe ubiegania
si¢ o stopien doktora habilitowanego stanowig spdjng calos$¢ realizacji projektu TIME-A.
Pierwszy artykut opisuje wyniki pilotazu opartego na kohorcie austriackiej, w ktorym zbadano
stopien, w jakim zestaw procedur jest mozliwy do wdrozenia w innych krajach oraz okreslono,
ze interwencja bedzie odpowiednia do testowania na wigkszej populacji. Drugi artykut
prezentuje analizy gléwne projektu zgodnie z ustalonym a priori planem statystycznym,
podczas gdy kolejna praca artykut ilustruje analizy podgrup i analizy dodatkowe. Wyniki
badan projektu TIME-A w oparciu o migdzynarodowa kohorte dzieci z ASD nie potwierdzity
zatozenia, ze 5 mies. IMT wplywa na poprawg interakcji spotecznych. Niemniej jednak
efektywnos¢ 5 mies. IMT jako metody wspomagajacej interakcje spoteczne dzieci ze spektrum
autyzmu stwierdzono w przypadku okreslonych podgrup (u chlopcow, oséb z diagnoza
autyzmu w poréwnaniu z innymi zaburzeniami ze spektrum; osob z inteligencja ponizej
przecigtnej w poréwnaniu z tymi bedacymi w normie intelektualnej; oraz w tej grupie dzieci,
ktora otrzymata co najmniej 15 sesji muzykoterapii). Wyniki wskazaty takze, ze rodzice dzieci
uczestniczacych na IMT o niskiej intensywnosci widzg u nich poprawe ocenianej w trakcie
terapii §wiadomosci spotecznej, natomiast rodzice dzieci uczestniczacych na IMT o wysokiej
intensywnos$ci stwierdzaja mniej specyficznych wzorcow ruchowych (manieryzmdéw) po
zakonczeniu terapii. Dodatkowo, jako$¢ zycia dzieci wlaczonych do badania po 5 mies. terapii
byla wyzsza w grupie muzykoterapii o wysokiej intensywnosci w porownaniu do grupy
kontrolnej. Czwarty artykul prezentuje metaanaliz¢ wynikéw niefarmakologicznych badan
interwencyjnych, ktore rowniez oceniaty efektywnos$¢ terapii przy pomocy narzedzia ADOS,
a takze wyniki obserwacyjnych badan majacych na celu oceng trajektorii osiowych
symptomow autyzmu przy pomocy ADOS w kontekscie zweryfikowania trafthos$ci uzytego w
projekcie narzedzia. Otrzymane wyniki w ramach przeprowadzonych meta-analiz sktaniajg do
refleksji na temat postrzegania zaburzen autystycznych, jako spektrum, w ktérym
poszczegolne dzieci prezentujg rozne nasilenie symptomow. Mimo iz pod wplywem terapii
objawy osiowe moga niekiedy zmniejszy¢ swoje nasilenie, to niezaleznie od obserwowanej
poprawy indywidualnej - objawy osiowe pozostang wzglednie stabilne w czasie na poziomie
grupy. W jednym z listow redakcyjnych na tamach Nordic Journal of Music Therapy (Gold,
Bieleninik, 2018) kontynuowatam te¢ dyskusj¢. Zwrocitam woéwczas uwage, ze zmniejszenie

nasilenia autyzmu nie jest ,najwlasciwszym celem muzykoterapii”. Podkreslitam
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jednoczesnie, ze to, co dzigki podtuznym badaniom klinicznym wiadomo teraz, nie byto znane
w trakcie tworzenia protokotu badania. Poglady na temat autyzmu zmieniajg si¢ w raz z
kolejnymi publikacjami, a projekt TIME-A byl czg$cig tej zmiany. Ostatni, pigty artykut
ilustruje analiz¢ form terapii, jakie dzieci zrekrutowane do projektu otrzymywaly w ramach
standardowych procedur we wilasnym kraju oraz analize¢ ich kosztow poniesionych przez
rodzicow. Dane te sg szczegdlnie cenne, gdyz po raz pierwszy ukazujg catosciowo, z jakich
form terapii korzystaja dzieci z ASD pochodzace z Europy (Austria, Izrael, Wtochy, Norwegia,
Wielka Brytania) oraz dzieci z krajow pozaeuropejskich (Australia, Brazylia, Korea, USA)
oraz w jakiej intensywnosci.

Projekt TIME-A sprawil, ze o autyzmie w aspekcie zaangazowania dziecka w
terapie, relacje z terapeuta, stworzenia z dzieckiem dialogu poprzez niewerbalne formy
komunikacji, a takze samej muzykoterapii zaczeto dyskutowa¢ na nowo. Dr Alan Turry
(dyrektor Centrum Muzykoterapii Nordoff-Robbins w USA) o TIME-A napisat ,,Though the
findings were disappointing, the path to validating that improvisation is a bona fide evidence-

based  treatment  for  children on  the spectrum  has  clearly  begun”

effective-treatment-for-children-on-the-spectrum/). Moje osobiste przekonanie dotyczace

waznosci zaangazowania dziecka we wspolng aktywnos¢ 1 stworzenia z nim pozawerbalnego
dialogu 1 interakcji opartej na muzyce dla poprawy jego funkcjonowania, najlepiej
odzwierciedlajg stowa Donny Murray (wiceprezes ds. Programow klinicznych w Autism
Speaks), ktora w wywiadzie dla CNN o TIME-A powiedziata ,,If you can engage a child with
autism with something appealing like music, at a minimum, that's a great start for some sort of
social interaction [...]. Sometimes, when children are actively engaged like that, that's when

you sort of open the doors for learning” (https://edition.cnn.com/2017/08/08/health/autism-

music-therapy-study/index.html). Znaczenie MT jako metody wspomagajacej interakcje

spoteczne dzieci ze ASD zostato docenione takze przed srodowisko medyczne, stad projektowi
TIME-A zostal dedykowany list redakcyjny (Broder-Fingert, Feinberg, Silverstein, 2017) oraz
zestaw ,,pytan quizowych” dla specjalistow nauk medycznych (quiz questions for continuing
medical education, 2017, s. 571), oba na tamach JAMA, ktore koncentrowaly si¢ na
wyjasnieniu, czym jest IMT 1 jakie moga ptynac z niej korzysci dla pacjentow ze spektrum
autyzmu.

Brak standardowych instrumentéw diagnostycznych w Polsce, jak ADOS 1 ADI-R w
momencie rozpoczecia TIME-A przyczynit si¢ do tego, ze polskie osrodki naukowe nie

przytaczyly si¢ do projektu. W trakcie trwania TIME-A, réwniez w Polsce prowadzone byty
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badania w ramach polskiej standaryzacji tych narzedzi (Chojnicka i Pisula, 2017; Chojnicka 1

Pisula,

2019), ktore sprawily, ze oba instrumenty diagnostyczne stosowane sg aktualne takze

w naszym kraju. Potencjal wynikow projektu TIME-A jest znaczny, zar6wno dla badan

podstawowych oceniajagcych efektywno$¢ niefarmakologicznych 1 psychologicznych

interwencji dla funkcjonowania oséb z ASD w toku interwencji 1 po jej zakonczeniu, jak i dla

praktyki klinicznej. Dotyczy to przede wszystkim narzgdzia ADOS, ktora wspolnie z ADI-R

stanowi ztoty standard w diagnostyce autyzmu na §wiecie.
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Informacja o wykazywaniu si¢ istotng aktywnoscia naukowa albo artystyczna
realizowang w wiecej niz jednej uczelni, instytucji naukowej lub instytucji kultury, w
szczegolnos$ci zagranicznej.

Prezentacja wynikéw badan na 17 konferencjach miedzynarodowych (15 wystapien
ustnych; wszystkie po uzyskaniu stopnia doktora) 1 30 konferencjach ogdlnopolskich (10
wystapien po uzyskaniu stopnia doktora). Wyniki badan prezentowatam osobiscie w
formie ustnych referatéw m.in. dla American Music Therapy Association (2020-USA
online), podczas Autism-Europe International Congress (2016-Edynburg; 2013-
Budapeszt), The Scientific Meeting for Autism Spectrum Conditions (2021-Niemcy
online), International Congress of Psychology (2016-Japonia), World Congress of Music
Therapy (2020-RPA online), European Music Therapy Conference (2019-Dania; 2016-
Austria), Nordic Conference in Music Therapy (2018, 2016, 2015-Norwegia).
Wspotpraca z Claire Ghetti i Mari Hysing (University of Bergen, Norwegia), Christianem
Gold, Ingrid Kvestad, Jorgiem Assmus i Torg Soderstrom Gaden (NORCE; Norwegia),
Renee Romeo (King's College London, UK), Markiem Ettenberger (Hospital Universitario
Fundacion Santa Fe de Bogota i SONO - Centro de Musicoterapia, Kolumbia), Bente
Johanne Vederhus (Haukeland University Hospital, Norwegia) w ramach projektu
LongSTEP (Longitudinal study of music therapy’s effectiveness for premature infants and

their caregivers: International randomized trial) finansowanego przez Research Council
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of Norway z programu BEHANDLING (19 mln NOK). Efektem projektu sa dwie

publikacje (ponizej), a kolejne w przygotowaniach.

Ghetti, C. M., Vederhus, B. J., Gaden, T. S., Brenner, A. K., Bieleninik, L., Kvestad, 1., Assmus, J. &
Gold, C. (2021). Longitudinal Study of music Therapy’s Effectiveness for Premature infants and their
caregivers (LongSTEP): Feasibility study with a Norwegian cohort. Journal of Music
Therapy. doi:10.1093/jmt/thaa023

Ghetti, C. M., Bieleninik, L., Hysing, M., Kvestad, I., Assmus, J., Vederhus, B., Romeo, R., Ettenberger,
M., Arnon, S., Gaden, T. S., & Gold, C. (2019). Longitudinal study of music therapy’s effectiveness for
premature infants and their caregivers (LongSTEP): protocol for an international randomized trial. BM.J

Open, 9(8), €025062. doi:10.1136/bmjopen-2018-025062

Wspotpraca z Ludwika Konieczna-Nowak, Sarg-Knapik Szewda i1 Justyng Kwasniok

(Akademia Muzyczna im. Karola Szymanowskiego w Katowicach) oraz Claire Ghetii

(University of Bergen, Norwegia) w ramach projektu pt. Muzykoterapia dla wczesniakow

i ich rodzicow na oddziale intensywnej terapii noworodka i po zakonczeniu hospitalizacji:

studium wykonalnosci prowadzonego w Polsce (03. 2018-12. 2018) 1 finansowanego przez

UG. Efektem projektu sg publikacje:

Bieleninik, L., Konieczna-Nowak, L., Knapik-Szweda, S., & Kwasniok, J. (2020). Evaluating feasibility
of the LongSTEP (Longitudinal study of music therapy’s effectiveness for premature infants and their
caregivers) protocol with a Polish cohort. Nordic Journal of Music Therapy, 29(5), 437-459. doi:
10.1080/08098131.2020.1781233

Bieleninik, L., Konieczna-Nowak, L., Knapik-Szweda, S., & Kwasniok, J. (2020). Music therapy for
preterm infants and their parents during NICU stay and beyond: current recommendations for clinical

practice in Poland. Health Psychology Report, 8(3), 189-201. https://doi.org/10.5114/hpr.2020.97346

Bieleninik, L., & Ghetti, C. (2019). Music therapy for preterm infants and their parents: A path forward
for research in Poland. Roczniki Psychologiczne/Annals of Psychology, 22(2), 135-150. doi:
10.18290/rpsych.2019.22.2-3

Bieleninik, k.., Konieczna-Nowak, L. (red.) (2020). Muzykoterapia dzieci przedwcze$nie urodzonych i
ich rodzin. Teoria i praktyka. Warszawa: Wydawnictwo Naukowe Scholar.

Bieleninik, L. (2020). Dobra praktyka kliniczna we wspoéiczesnych badaniach. Poczatek badan
klinicznych nad muzykoterapia dla wcze$niakoéw w [w:] Bieleninik, 1., Konieczna-Nowak, L. (red.).
Muzykoterapia dzieci przedwczesnie urodzonych i ich rodzin. Teoria i praktyka (s. 175 - 188). Warszawa:
Wydawnictwo Naukowe Scholar.

Bieleninik, k.., Konieczna-Nowak, L. (2020). Evidence-based practice w perspektywie ogodlnej i
muzykoterapeutycznej [w:] Bieleninik, £, Konieczna-Nowak, L. (red.). Muzykoterapia dzieci
przedwczesnie urodzonych i ich rodzin. Teoria i praktyka (s. 101 - 117). Warszawa: Wydawnictwo
Naukowe Scholar.

Bieleninik, L.., Konieczna-Nowak, L. (2020). Muzykoterapia dla dzieci przedwczesnie urodzonych i ich

rodzin w warunkach szpitalnych oraz po wypisie do domu — zalecenia [w:] Bieleninik, L., & Konieczna-
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Nowak, L. (red.). Muzykoterapia dzieci przedwczesnie urodzonych i ich rodzin. Teoria i praktyka (s. 239

- 252). Warszawa: Wydawnictwo Naukowe Scholar.

D) Wspolpraca z Christianem Gold, Karin Mossler, Jorg Assmus (Uni Research, Norwegia),

E)

F)

Monika Geretsegger (Aalborg University, Dania), Grace Thompson (University of
Melbourne, Australia), Gustavo Gattino (Rio Grande do Sul Federal University, Brazylia),
Cochavit Elefant (University of Haifa, Izrael), Tali Gottfried (David-Yelin College in
Israel, Izrael), Robertg Igliozzi i Ferdinando Suvini (IRCCS Stella Maris Foundationz,
Witochy), Filippo Muratori (IRCCS Stella Maris Foundationz, University of Pisa, Wtochy),
Jinah Kim (Jeonju University, Korea) Mikem J. Crawford (Imperial College London, UK),
Helen Odell-Miller, Amelia Oldfield, Orla Casey i Johanna Finnemann (Anglia Ruskin
University, UK), Johnem Carpente (Molloy College, USA), A-La Park (The London
School of Economics and Political Science, UK), Enzo Grossi (Villa Santa Maria Institute,
Wtochy) w ramach projektu TIME-A (Trial of improvisational music therapy's
effectiveness for children with Autism; 2012-2016) finansowanego przez Research Council
of Norway (12 mln NOK). Efektem projektu sg publikacje, ktore wchodzg w ramach
osiggniecia przedtozonego w autoreferacie. Kolejna (ostatnia publikacja) na temat analizy
oplacalnosci (cost-effectiveness analysis) jest w trackie realizacji.

Wspotpraca z Claire Ghetti (University of Bergen, Norwegia) 1 Christianem Gold (Uni
Research Health, Norwegia) nad meta-analizg badan dotyczg efektywno$ci muzykoterapii
u wezesniakow 1 ich rodzicow w roli pierwszego (wiodacego) autora artykulu. Projekt
finansowany w ramach uzyskanego grantu by POLYFON (30,240 NOK). Wyniki
metaanalizy prezentowalam osobiscie w formie ustnego wystagpienia podczas 31st
International Congress of Psychology w Yokohama (Japonia, 24-29.07.2016) oraz podczas
10th European Music Therapy Congress (Austria, 5-9.07.2016). Efektem projektu jest
publikacja:

Bieleninik, L., Ghetti, C., & Gold, C. (2016). Music Therapy for Preterm Infants and Their Parents: A
Meta-analysis. Pediatrics, 138(3), €20160971. doi: 10.1542/peds.2016-0971.

Wspotpraca z Maj-Britt Posserud (University of Bergen 1 Haukeland University Hospital,
Norwegia), Cochavit Elefant (University of Haifa, Izrael), Grace Thompson (University of
Melbourne, Australia), Monika Geretsegger i Christanem Goldem (Uni Research Health,
Norwegia) na temat projektu dotyczacego oceny stabilnosci glebokosci autyzmu
mierzonego przy pomocy narzedzia ADOS w roli pierwszego (wiodgcego) autora artykutu.
Wyniki meta-analizy prezentowalam osobiscie w formie ustnego wystgpienia podczas

11th Autism-Europe International Congress (Edynburg, 16-18.09.2016). Efektem projektu
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jest publikacja:

Bieleninik, L., Posserud, M-B., Geretsegger, M., Thompson, G., Elefant, C., Gold, C. (2017). Tracing the
temporal stability of autism spectrum diagnosis and severity as measured by the Autism Diagnostic
Observation Schedule: A systematic review and meta-analysis. PLoS ONE, 12(9), ¢0183160. doi:
10.1371/journal.pone.0183160

Wspotpraca z Ezechiele Giannelli (University of Salento, Wtochy), Omar C. G. Gelo
(Sigmund Freud University, Austria; University of Salento) oraz Christanem Gold i Claire
Ghetti (NORCE, Norwegia) w ramach przeprowadzenia systematycznego przegladu i
meta-analizy dotyczacej dialektycznej terapii behawioralnej i 12-stopniowych programow

leczenia zaburzen uzaleznien. Efektem wspotpracy jest publikacja:

Giannelli, E., Bieleninik, L., Ghetti, C., Gelo, O., Gold, C. (2019). Dialectical behaviour therapy and 12-step
programs for substance use disorder: A systematic review and meta-analysis. Counselling and Psychotherapy

Research, 19(3), 274-285. doi: 10.1002/capr.12228

Wspotpraca z Laurg Fusar-Poli oraz Natascia Brondino (University of Pavia, Wiochy) oraz
Xi-Jing Chen (Chinese Academy of Science, Chiny) nad systematycznym przegladem i
meta-analiza badan dotyczacych efektywnosci muzykoterapii u pacjentow z demencjg w

aspekcie funkcjonowania poznawczego. Efektem wspotpracy jest publikacja:

Fusar Poli, L., Bieleninik, k.., Chen C. X., Brondino, N., & Gold. C (2017). The effect of music therapy on
cognitive functions in patients with dementia: a systematic review and meta-analysis. Aging & Mental

Health, 22(9), 1103—1112. http://doi.org/10.1080/13607863.2017.1348474

Wspotpraca z Xi-Jing Chen (Jiangxi University of Chinese Medicine, Chiny), Tor Olav
Heldal (Health and Social Care, Norwegia), Monika Geretsegger, Christian Gold 1 Karin
Mossler (Uni Research Health, Norwegia) nad projektem aktualizacji systematycznego
przegladu w ramach Cochrane na temat muzykoterapii dedykowanej pacjentom ze
schizofrenig 1 zaburzeniami schizotypowymi. W ramach wspotpracy powstata nastgpujaca

publikacja:

Geretsegger, M., Mossler, K.A., Bieleninik, L., Chen, X., Heldal, T., & Gold, C. (2017). Music therapy for
people with schizophrenia and schizophrenia-like disorders. Cochrane Database of Systematic Reviews,

5(CD004025). doi: 10.1002/14651858.CD004025.pub4

Wspotpraca z Markiem Ettenberger (University Hospital Fundacion Santa Fe de Bogota,
SONO-Centro de Musicoterapia, Kolumbia), Shulamit Epstein i Cochavit Elefant
(University of Haifa, Izrael) nad cyklem artykutow dotyczacych efektywnosci
muzykoterapii prowadzonej na oddziale intensywnej terapii noworodka w aspekcie wigzi
emocjonalnej ksztattujacej si¢ migdzy matkami a wczesniakami. W ramach wspoipracy

powstala nastepujgca publikacja (dwie kolejne w przygotowaniach):
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Ettenberger, M.; Bieleninik, L.; Epstein, S.; Elefant, C. (2021). Defining Attachment and Bonding: Overlaps,
Differences and Implications for Music Therapy Clinical Practice and Research in the Neonatal Intensive

Care Unit (NICU). Int. J. Environ. Res. Public Health, 18, 1733. doi: 10.3390/ijerph18041733

K) Kierownik projektu pt. Impact of Premature Childbirth on Parental Outcomes During
Baby's NICU Stay and Beyond (ClinicalTrials.gov Identifier: NCT04118751)
prowadzonego w ramach wspotpracy z Gdanskim Uniwersytetem Medycznym (Joanna
Preis-Orlikowska). W ramach tego projektu planowane sg cztery publikacje (dwie ukazaty

si¢, jedna zostata zgloszona do publikacji, a ostatnia w przygotowaniu).

= Bieleninik, L., Lutkiewicz, K., Jurek, P., Bidzan, M. (2021). Paternal Postpartum bonding and its
Predictors in the Early Postpartum Period: Cross-sectional Study in a Polish Cohort. Frontiers in
Psychology, 12, 628650, doi: 10.3389/fpsyg.2021.628650

= Lutkiewicz, K., Bieleninik, L., Cieslak, M., Bidzan, M. (2020). Maternal-Infant Bonding and Its
Relationships with Maternal Depressive Symptoms, Stress and Anxiety in the Early Postpartum Period
in a Polish Sample. Int. J. Environ. Res. Public Health, 17(15) 5427; doi:10.3390/ijerph17155427

L) Wspotpraca z Markiem Ettenberger (University Hospital Fundacion Santa Fe de Bogota,
SONO-Centro de Musicoterapia, Kolumbia) w ramach prac edytorskich specjalnego
zeszytu pt Auditory Experience, Music and Voice across the Perinatal Period: Innovations
in Theory, Research and Clinical practice dla czasopisma naukowego [JERPH [MNiSW
2021=70; IF=2.849].

M) Wydanie trzech pozycji ksigzkowych, ktére zostaty dofinansowane przez Uniwersytet

Gdanski:

» Bieleninik, L., & Konieczna-Nowak, L. (red.) (2020). Muzykoterapia dzieci
przedwczesnie urodzonych i ich rodzin. Teoria i praktyka. Warszawa: Wydawnictwo
Naukowe Scholar.

» Bidzan, M., Bieleninik, k.., & Szulman-Wardal, A. (red.) (2015). Niepetnosprawnosc
ruchowa w ujeciu biopsychospotecznym. Wyzwania diagnozy, rehabilitacji i terapii.
Gdansk: Harmonia Universalis.

» Bieleninik, L. (2012). Dzieci przedwczesnie urodzone w percepcji matek. Gdansk:

Harmonia Universalis.

6. Informacja o osiagnieciach dydaktycznych, organizacyjnych oraz popularyzujacych
nauke lub sztuke.
A) Zajecia dydaktyczne

(1) Uniwersytet Gdanski - od 2018 roku jako adiunkt (przedmioty prowadzone w

réznych latach)
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= Seminarium kursowe

=  Seminarium magisterskie

=  Wprowadzenie do metodologii badan klinicznych w psychologii (wyktad, 15h, IV
1 V 1. psychologii)

= Introduction to systematic reviews methodology (¢wiczenia, 30h, IVi Vr.
psychologii)

= Academic Writing (wyktad, 10h w ramach studiow podyplomowych Start for
Ph.D. in Social Sciences)

= Introduction to psychology (¢wiczenia, 60h, III roku psychologii)

= Diagnoza dziecka w wieku szkolnym (¢wiczenia, 15h, III roku psychologii)

= Diagnostyka inteligencji w ciggu zycia (¢wiczenia, 15h, III roku psychologii)

= Psychologiczne aspekty prokreacji (¢wiczenia, 30h, IV 1V r. psychologii)

= Parcjalne zaburzenia rozwoju psychoruchowego (wyktad, 15h, studenci logopedii)

= Zaburzenia komunikacji u dzieci autystycznych (¢wiczenia, 15h, studenci
logopedii)

= Elementy psychologii klinicznej (wyktad, 15h, studenci logopedii)

(2) Uniwersytet Gdanski - od 2009 roku jako wyktadowca, a pdzniej profesor

wizytujace (przedmioty prowadzone w roznych latach)

= Zastosowanie Skali Bayley III (¢wiczenia, 15h, IV 1 V r. psychologii)
» Diagnoza MMPI (¢wiczenia, III r. psychologii)
= Psychologiczne aspekty prokreacji (¢wiczenia, 30h, IV 1V r. psychologii)
» Praca z dzieckiem z m6zgowym porazeniem dziecigcym i jego rodzing
(¢wiczenia, 15h, IV I V r. psychologii)
(3) Akademia Wychowania Fizycznego i Sportu im. Jedrzeja Sniadeckiego w
Gdansku (od 2020)
= Conducting a systematic review of health care interventions (wyktad, 12h w
ramach studiow podyplomowych Start for Ph.D. in Sport and Fitness Science)
(4) Gdanska Wyzsza Szkola Humanistyczna (2009-2011)
» Praca z dzie¢mi z cato§ciowymi zaburzeniami rozwoju 1 ich rodzinami (¢wczenia
w ramach studiow podyplomowych z Pedagogiki Leczniczej)
» Praca z dzie¢cmi z ADHD (j.w.)
(5) English Unlimited (2009-2012)
= Psychologia (wyktad, 30h w ramach studiow podyplomowych)
B) Goscinne wyklady
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(1) Akademia Muzyczna im. Karola Szymanowskiego w Katowicach (2018 — 2020)
=  Metodologia badan muzykoterapeutycznych w praktyce
= Trial of improvisational music therapy's effectiveness for children with Autism
=  Muzykoterapia wczesniakow 1 ich rodzicéw na OITN
(2) Uniwersytet w Bergen (2016)
= A pragmatic view on randomized trials in health care
= LongSTEP as an example of feasibility study
(3) Instytut Psychologii Vietnam National University Hanoi (2013)
= Linguistic functioning in children from twin pregnancies with twin-win
transfusion syndrome (TTTS)
(4) Graduate College of Social Work, University of Houston (2013)
= Possible disorders in patients functioning after TBI communication barriers of TBI
Patients and patients with dementia;
= Long term care for older people in Poland and Relationship between
communication and pathological pregnancy in early childhood
(5) GAMUT research forum (2020)
= The benefits of participation in the multi-site international randomized controlled
trial LongSTEP: a path forward for further research and clinical practice in Poland
C) Opieka naukowa nad studentami
(1) Promotor 16 prac magisterskich (8 w toku) - Instytut Psychologii, Wydziatl Nauk
Spotecznych, Uniwersytet Gdanski (od 2018)
(2) Wyniki badan dwoch moich magistrantek zostaty ztozone do publikacji w
czasopismach o przypisanym IF:
= Agata Stark, Lucja Bieleninik. Empathy and its relationships with attachment and
socio-demographic factors in the early adolescence: Cross-Sectional Study in a
Polish Cohort.
= Agata Stowinska, Lucja Bieleninik. Alexithymia and its relationships with empathy
and social abilities in the early adolescence in a Polish cohort.
(3) Recenzent prac magisterskich, Instytut Psychologii, Wydzial Nauk Spotecznych,
Uniwersytet Gdanski
(4) Promotor pomocniczy przy dwéch rozprawach doktorskich:
= Paulina Golinska pt. Objawy zwigzane z zaburzeniem funkcji ptatow czotowych a
poczucie obcigzenia 0sob z chorobg Parkinsona. Promotor: prof. dr hab. Mariola

Bidzan
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=  Monika Sawicka pt. Przekonania na temat emocji i unikanie dystresu w chorobach
przewleklych ze wspotwystepujgcym bolem. Promotor: prof. dr hab. Mariola
Bidzan
(5) Uczestniczki mojego seminarium kursowego (Julia Sklenarska, Agata Stowinska,
Agata Stark) zajety III miejsce w konkursie seminariéw kursowych realizowanych w
Instytucie Psychologii w 2018 roku za projekt badaczy pt. ,,Wptyw posiadania
rodzenstwa 1 zwierzat domowych na poziom empatii u dzieci z klas 4-6 szkoty
podstawowej” realizowany pod moim kierunkiem. Efektem realizowanego projektu
badawczego bylo réwniez stworzenie oficjalnej polskiej wersji kwestionariusza:
Kwestionariusz Empatii dla Dzieci 1 Mlodziezy EmQue — CA — wersja polska
(https://www.focusonemotions.nl/empathy-questionnaire), ktéory jest w trakcie
walidacji.
(6) Opieka nad studentami w charakterze opiekuna roku (od 2019)
D) Osiagniecia organizacyjne

(1) Czlonek  Zarzadu  Gdanskiego  Oddzialu  Polskiego = Towarzystwa
Psychologicznego (2012-2015)

(2) Przewodniczgca sympozjum/Sesji: (1) The contribution of MT to assessment and to
conceptualisation of emotion dysregulation during childhood podczas 10th European
Music Therapy Conference w Wiedniu organizowanego University of Music and
Performing Arts Vienna, Austrian Association of Music Therapists, Viennese Institute
for Music Therapy we wspotpracy z European Music Therapy Confederation (5-
9.06.2016); (2) pt. Troska o zdrowie w okresie pre- i perinatalnym podczas X
Kongresu Psychologii Zdrowia organizowanego przez Uniwersytet Gdanski (15-
17.05.2015)

(3) Czlonek Komitetu Naukowego: Sympozjum pt. Pacjent w sercu oddzialywan
medycznych organizowanego przez Uniwersytet Gdanski (19.03.2019)

(4) Przewodniczaca Komitetu Organizacyjnego X Konferencji Psychologii Zdrowia
organizowanego przez Uniwersytet Gdanski (15-17.05.2015)

(5) Czlonek Komitetu Organizacyjnego: (1) XV Jubileuszowy Migdzynarodowy
Kongres Polskiego Towarzystwa Neuropsychologicznego (24-25.09.2012); (2) XXII
Ogo6lnopolska Konferencja Psychologii Rozwojowej (27-29.05.2013); (3) 36 Kongres
Polskiego Towarzystwa Psychologicznego (21-24.09.2017); (4) XXIII Ogolnopolska
Konferencja Naukowa (12-13.05.2018), (5) 28. Kolokwia Psychologiczne PAN (17-
19.06.2019)
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Oprocz kwestii wymienionych w pkt. 1-6, wnioskodawca moze poda¢ inne
informacje, wazne z jego punktu widzenia, dotyczace jego kariery zawodowej.
Laureatka stypendium Ministra Nauki 1 Szkolnictwa Wyzszego dla mtodych naukowcow,
ktorzy prowadza innowacyjne badania naukowe na wysokim poziomie i cieszg si¢
imponujacym dorobkiem naukowym o wysokim prestizu i migedzynarodowym zasiegu w
20109r.

Laureatka Nagrody Prezesa Polskiej Akademii Nauk im. Andrzeja Malewskiego w 2018
roku;

Laureatka Konkursu o Nagrode Oddziatu PAN w Gdansku dla mtodych naukowcéw za
najlepsza prace tworcza w kategorii nauk medycznych opublikowang w 2017 r. Za
publikacje: Effects of Improvisational Music Therapy vs Enhanced Standard Care on
Symptom Severity Among Children With Autism Spectrum Disorder. The TIME-A
Randomized Clinical Trial. JAMA, Journal of the American Medical Association;
Laureatka Nagrody Teofrasta w kategorii najpopularniejsza ksigzka psychologiczna roku
wybrana przez czytelnikow czasopisma ,,Charaktery” w 2012 roku za monografi¢ ,,Dzieci
urodzone przedwczesnie w percepcji matek”.

Laureatka nagrod za sesje plakatowe: (1) 1 miejsce podczas VIII Ogdlnopolskiej
Konferencji z cyklu “Kobieta w kulturze”, 2013; (2) 1 1 2 miejsce podczas X Jubileuszowej
Ogolnopolskiej Konferencji pt. Bliznigta w roznych okresach zycia: aspekty biologiczne,
medyczne, psychologiczne i spoteczne, 2010; (3) 2 miejsce podczas konferencji pt. Rozwoj
poprzez terapie - Biopsychospoteczne aspekty pedagogiki leczniczej, 2011; (4) 2 miejsce
podczas konferencji pt. Rodzina i praca z perspektywy wyzwan i1 zagrozen. Relacja rodzina

- praca w warunkach kryzysu, 2009.

TUJ\M:\LA ?7-.& !{' it ,L
(podpis wnioskodawcy)
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