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Streszczenie

Abstract

Celem pracy jest dokonanie przegladu danych dotyczacych funkcjonowania wykonawczego dzieci i mlodziezy ze spektrum
plodowych zaburzen alkoholowych (fetal alcohol spectrum disorder, FASD) w kontekscie modelu funkcjonowania wykonawczego
autorstwa Yany Suchy. Suchy zaktadata, ze u 0séb z FASD wystepuja cechy zespotu dysfunkeji wykonawczych z dominujacymi
trudnosciami poznawczymi, z dominujacym rozhamowaniem, z dominujacg apatig oraz z niedostosowaniem spolecznym, ale nie
cechy zespotu z dominujacg dezorganizacjg. Przyjete kryteria wyszukiwania spelnito osiem artykutéw. Wyniki uzyskane w badaniach
przez dzieci z FASD byly pod wieloma wzgledami nizsze niz w grupach kontrolnych. Zgodnie z modelem funkcjonowania
wykonawczego Suchy u dzieci z FASD moga by¢ obecne cechy zespotu dysfunkeji wykonawczych (z deficytami poznawczych
aspektow funkeji wykonawczych), zespotu z dominujacg apatia (z deficytem inicjowania i podtrzymywania) i z rozhamowaniem
(deficyt w doborze reakgji), a takze zaburzone poznanie spoleczne, ktére odpowiada zespotowi z niedostosowaniem spolecznym.
Zadne z badari nie obejmowalo testéw oceniajacych radzenie sobie w sytuacjach wielozadaniowych, ktére pozwalalyby na ocene
obecnosci cech zespotu z dominujacg dezorganizacjq dziatania. Wyniki sugeruja mieszany wzorzec deficytéw wykonawczych
w FASD. Trudno$ci w okreéleniu profilu funkcjonowania wykonawczego u dzieci i mlodziezy z FASD mogg by¢ zwigzane
z heterogenicznoscia grup Klinicznych (réznice dotycza zastosowanych kryteriow diagnostycznych oraz poziomu funkcjonowania
intelektualnego i warunkoéw zycia badanych), jak rowniez ze ztozonoscia wiekszo$ci uzywanych testéw, ktore rzadko dotycza jednego
aspektu funkcjonowania wykonawczego i zazwyczaj angazuja réznorodne procesy poznawcze.

Slowa kluczowe: spektrum plodowych zaburzen alkoholowych, funkcje wykonawcze, zaburzenia neurorozwojowe

The paper aims at reviewing data on the executive functioning in children and adolescents with fetal alcohol spectrum
disorder (FASD) in the context of Suchy’s model of executive functioning. Suchy hypothesized that individuals with FASD
would present with features of dysexecutive, disinhibited, apathetic and inappropriate, but not disorganized, syndromes. Eight
papers satisfied the inclusion criteria for the review. In most respects, the performance of children with FASD was found to
be lower than in the control group. According to Suchy’s model of executive functioning, children with FASD demonstrate
features of dysexecutive syndrome (with deficits of executive cognitive functions) and of apathetic (deficit in initiation and
maintenance) and disinhibited syndromes (deficit in response selection) as well as impaired social cognition that could
correspond to socially inappropriate syndromes. None of the reviewed studies included measures of multi-tasking that would
address features of disorganized syndrome. The results suggest a mixed pattern of executive deficits in FASD. Difficulties in
delineating the executive functioning profile in children and adolescents with FASD may be related to heterogeneous patient
populations (different clinical criteria, variable overall intellectual functioning and different living conditions) and also
the complex nature of most of the executive measures that rarely tap one aspect of the executive functioning and typically
engage a variety of cognitive processes.

Keywords: fetal alcohol spectrum disorder, executive functions, neurodevelopmental disorders
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WSTEP

cohol spectrum disorder, FASD) jest jedna z gléwnych

przyczyn dysfunkeji neurorozwojowych (Wozniak
et al., 2019). W starszym pi$miennictwie ten zespot zabu-
rzen nazywano plodowym zespolem alkoholowym (fetal al-
cohol syndrome, FAS), poalkoholowym zaburzeniem uktadu
nerwowego (alcohol-related neurodevelopmental disorder,
ARND), czesciowym zespotem alkoholowym plodu (par-
tial fetal alcohol syndrome, PFAS), poalkoholowym defek-
tem urodzeniowym (alcohol related birth defects, ARBD),
zaburzeniami neurobehawioralnymi z ekspozycjg na alko-
hol w okresie prenatalnym (neurodevelopmental disorder as-
sociated with prenatal alcohol exposure, NDPAE), poalkoho-
lowymi zaburzeniami rozwoju ptodu (fetal alcohol-related
conditions, FARC) (Zespot dzialajacy przy PARPA, 2020).
Na $wiecie rozpowszechnienie FASD szacuje sie na okoto
0,77% dzieci i mtodziezy w populacji ogdlnej, przy czym

S pektrum plodowych zaburzen alkoholowych (fetal al-

w Europie i Ameryce Pétnocnej wynosi ono nawet 2-5%
(Wozniak et al., 2019). W badaniu polskim stwierdzono
FASD u okoto 2% dzieci w wieku 7-9 lat (Okulicz-Kozaryn
et al., 2017). Dziesie¢ procent kobiet na $wiecie w czasie cig-
zy pije alkohol, stad 1 na 67 urodzi dziecko z FASD. Kazdego
roku rodzi sie 119 milionéw dzieci z FASD, czyli zdecydo-
wanie wiecej niz przykltadowo z zespolem Downa. W kra-
jach europejskich najwieksza czestos¢ FASD obserwuje si¢
wérod mieszkancow Biatorusi, Wtoch, Irlandii i Chorwacji.
Najwicksze spozycie alkoholu przez kobiety cigzarne od-
notowuje sie¢ w Rosji (36%), Wielkiej Brytanii (41,3%),
Danii (45,8%), Bialorusi (46,6%) oraz Irlandii (60,4%)
(Popova et al., 2017).

W zakresie funkcjonowania poznawczego FASD moze ma-
nifestowac si¢ pod postacig uogélnionych zaburzen rozwo-
ju lub wybidrczych deficytéw poznawczych. W przypadku
uogolnionych zaburzen rozwoju mozliwe jest rozne nasi-
lenie deficytu intelektualnego - od inteligencji nizszej od
przecietnej do niepetnosprawnosci intelektualnej w stop-
niu lekkim. Deficytom intelektualnym towarzyszy oslabie-
nie sprawnosci psychomotorycznej. Wéréd wybiorczych za-
burzen poznawczych u dzieci z FASD wystepuja zaburzenia
uwagi i przetwarzania informacji, dysfunkcje wykonawcze,
zaburzenia uczenia sie (szczego6lnie materialu wzrokowo-
-przestrzennego), deficyty przetwarzania materiatu liczbo-
wego oraz zaburzenia poznania spofecznego. W niektorych
badaniach stwierdzano rowniez obnizona sprawnos¢ funk-
cji jezykowych i wzrokowo-przestrzennych, lecz dane nie
sa jednorodne (Kodituwakku, 2009; Mattson et al., 2019).
Niewykluczone, iz wymienione wyzej trudnosci w zakre-
sie zapamietywania materialu wzrokowo-przestrzennego
sa wtorne wzgledem probleméw z jego przetwarzaniem.
Niektore badania sugeruja, ze profil zaburzen poznawczych
w FASD nie jest specyficzny, a wzorzec deficytow jest po-
dobny do obserwowanego w innych zaburzeniach neuroro-
zwojowych (Lange et al., 2019). Niedawna metaanaliza wy-
kazata natomiast, iz u dzieci z FASD deficyty wykonawcze
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sg bardziej nasilone niz u dzieci z nadpobudliwoscia psy-
choruchows i deficytem uwagi (attention-deficit/ hyperac-
tivity disorder, ADHD) (Khoury i Milligan, 2019).

Funkcje wykonawcze (executive functions) to ztozony kon-
strukt odnoszacy si¢ do zdolnosci adaptacyjnych cztowieka,
ktore umozliwiajg ustalanie i podtrzymywanie celow dziafa-
nia, opracowywanie strategii dziatania, inicjowanie dziatan
zlozonych, zmiane cel6éw i strategii w wyniku zmiany wa-
runkéw otoczenia lub monitorowania efektywnosci dzia-
tania, jak réwniez odraczanie i hamowanie dzialania pod
wplywem analizy wlasnych zasobow i zmian zachodzacych
w otoczeniu, pozwalajacych na wykonywanie jednoczesnie/
naprzemiennie wielu czynnosci. Te zdolno$ci adaptacyjne
uwzgledniajg zaréwno przyszle okolicznosci, jak i warun-
ki spoleczne (Suchy, 2015). Funkcje wykonawcze bywaja
poréwnywane do dyrygenta orkiestry lub kapitana statku,
gdyz zarzadzajg aktywnos$cia poznawcza i dziataniem celo-
wym czlowieka, a zarazem sa zalezne od bardziej podsta-
wowych proceséw poznawczych, takich jak percepcja czy
pamigc.

W niniejszej pracy jako punkt odniesienia przyjeto model
funkcji wykonawczych zaproponowany przez Yane Suchy
(2015), ktdry zdaniem autoréw artykulu pozwala najlepiej
powigza¢ dany konstrukt teoretyczny z wymaganiami zy-
cia codziennego. Wedtug Suchy wérdéd elementarnych po-
znawczych funkeji wykonawczych (elementary cognitive
executive functions) mozna wyrézni¢ proces ukierunko-
wanego na cel wydobywania informacji z pamieci (goal-di-
rected retrieval), elastyczno$¢ poznawcza (mental flexibility)
i pamigc¢ operacyjna (working memory). Te elementarne
procesy umozliwiaja rozumowanie (reasoning), rozwigzy-
wanie problemoéw, planowanie i organizacje. Wykonywanie
wielu czynnosci jednocze$nie/naprzemiennie angazuje tez
pamie¢ prospektywna i zdolno$¢ monitorowania wlasnej
aktywnosci (kontrole poznawcza). Inicjowanie/podtrzy-
mywanie dzialania wymaga — poza zdolnoscig inicjowania
i podtrzymywania dziatania — mobilizacji wysitku. Wybor
reakcji zalezy od wrazliwosci na zagrozenia, uaktualniania
dostepnych mozliwosci i kryteriéw wyboru dziatania, wy-
krywania niezgodnosci i zdolno$ci hamowania. Suchy wy-
réznia pie¢ zespoléw zaburzen wykonawczych: 1) zespot
dysfunkcji wykonawczych (zob. wyzej), 2) zespot z dominu-
jaca dezorganizacja (disorganised syndrome; trudnosci doty-
czg przede wszystkim sytuacji wielozadaniowych), 3) zespot
z dominujgcym rozhamowaniem (disinhibited syndrome),
4) zespol z dominujacy apatig (apathetic syndrome; trud-
nosci wiaza si¢ gtownie z inicjowaniem i podtrzymywa-
niem dzialtania), 5) zesp6t z niedostosowaniem spotecznym
(socially inappropriate syndrome).

Rozwdj funkeji wykonawczych trwa od wezesnego dziecin-
stwa do wezesnej dorostosci (Huizinga et al., 2006) i zalezy nie
tylko od czynnikéw wrodzonych, ale takze od odpowiedniej
stymulacji srodowiskowej (Kalbfleisch, 2017). Wydaje sie,
iz dla rozwoju kompetencji psychospolecznych, ktérych de-
ficyt wpisuje sie w zesp6l nieprzystosowania spotecznego,
kluczowe znaczenie ma prawidlowe srodowisko spoteczne.
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Wstepna analiza artykutéw, n = 121

S ;

Odrzucono Uwzgledniono
n=113 n=8
Rodzaj pracy/badania
Praca Metaanaliza, przeglad Rekomendacje Rozdziat Doniesienie Opis Badania
pogladowa, systematyczny, eksperckie, ksiazkowy, konferencyjne, przypadku, retrospektywne,
n=25 n=14 n=3 n=3 n=35 n=2 n=4

| Dobor uczestnikow |

Brak grupy kontrolnej, Osoby >211at, Dzieci w wieku przedszkolnym, Niejednolite kryteria doboru grup,
n=8 n=4 n=1 n=1
| IE L ST Wybidrcza ocena fluendji stownej,
=1
n Metody eksperymentalne,
Brak oceny funkcji wykonawczych, Walidacja metod diagnostycznych, Wyhidrcza ocena pamieci operacyjnej, n=17
n=4 n=4 n=2 Metody kwestionariuszowe,
n=6

Prace na temat interwencji terapeutycznych n=17
Jezyk publikacji n=2

Ryc. 1. Schemat selekcji prac dotyczgcych dysfunkcji wykonawczych u dzieci i mlodziezy ze spektrum ptodowych zaburzen alkoholowych

Na podstawie oceny funkcji wykonawczych mozna prze-
widzie¢ poziom kompetencji spotecznych dzieci z FASD
(Schonfeld et al., 2006), przy czym u dzieci starszych stwier-
dza sie silniejszg zalezno$¢ miedzy poziomem funkcjono-
wania spofecznego a funkcjami wykonawczymi niz u dzie-
ci mlodszych (Rockhold et al., 2021). Warto zwrdci¢ uwage,
iz warunki zyciowe dzieci z FASD i dzieci zdrowych sg od-
mienne (Pei et al., 2011). Dzieci z FASD czesciej znajduja sie
pod opieka 0sdb innych niz biologiczni rodzice (Kable et al.,
2020; Pei et al., 2011), przyktadowo dziadkéw lub rodzin za-
stepczych/adopcyjnych (Rasmussen et al., 2009). Zaburzenia
funkcji wykonawczych w FASD mogg by¢ deficytem domi-
nujgcym lub wpisywac sie w uogélnione obnizenie sprawno-
$ci poznawczej. Najprawdopodobniej niekorzystne czynni-
ki $srodowiskowe moga sprzyja¢ podtrzymywaniu trudnosci
adaptacyjnych, a wspierajace otoczenie — dostarczaé wzor-
cow efektywnej kompensacji trudnosci.

CEL PRACY

Praca ma na celu synteze danych dotyczacych profilu de-
ficytow wykonawczych u dzieci i mlodziezy z FASD, w pi-
$miennictwie mozna bowiem znalez¢ dane przekonujace, ze
profil zaburzen funkcjonowania poznawczego w FASD nie
jest swoisty i odmienny od profilu obserwowanego w in-
nych zaburzeniach neurorozwojowych (Lange et al., 2019).
Wedlug Suchy (2015) u 0s6b z FASD mozna oczekiwa¢ cech
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wszystkich zespoléw zaburzen wykonawczych poza zespo-
fem z dominujgca dezorganizacjg. Analiza pi$miennictwa
stuzyta ustaleniu, czy istnieje empiryczne uzasadnienie ta-
kiego profilu dysfunkcji wykonawczych u dzieci i mlodzie-
zy z FASD. Zdecydowano si¢ na zawezenie analizy do grupy
dzieci i mlodziezy, poniewaz celem pracy byta ocena funk-
cji wykonawczych u 0séb, u ktorych trwa proces rozwo-
ju tych funkcji (w piémiennictwie mozna znalez¢ badania
dotyczace dorostych z FASD - 0s6b po 25., a nawet po 30.
roku zycia, u ktérych rozwoj ptatéw czolowych jest juz za-
konczony).

Z wykorzystaniem bazy danych Scopus dokonano przegla-
du systematycznego prac poswieconych dysfunkcjom wy-
konawczym w grupie dzieci i mlodziezy. Do przeszukiwania
bazy uzyto nastepujacych stow kluczowych: TITLE (fetal
AND alcohol) AND TITLE-ABS-KEY (*executive) AND
TITLE (syndrome OR disorder). Do przegladu systema-
tycznego kwalifikowano prace, ktdre spetniaty wszystkie
ponizsze warunki: 1) prace oryginalne przedstawiajace wy-
niki uzyskane przez co najmniej 5-osobowe grupy pacjen-
tow, kwalifikowane do badania wedtug jednolitej procedu-
ry diagnostycznej, 2) prace, w ktérych badani byli w wieku
4-21 lat (wykluczano prace z wylacznym udzialem dzieci
w wieku przedszkolnym i prace z wytgcznym udziatem osob
po 18. roku zycia), 3) prace, w ktorych funkcjonowanie
dzieci/nastolatkéw z FASD poréwnywano ze zdrowa grupa
kontrolna, 4) prace, w ktorych ocena funkcji wykonawczych
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wieku 8,29 roku (min. 6, maks.
12); grupa kontrolna —n =35
(17 chtopcéw, 18 dziewczynek),
o sredniej wieku 8,77 roku
(min. 6, maks. 12)

systemu oceny
DSS-ROCF

. . Oceniane
Autor, rok; kraj Kryteria " -
Lp. badania diagnostyczne 0Osoby badane ::;):‘:(:Z ":,l:lzl)l’((clj: Metody Wyniki
1 |Greenetal., Wytyczne Dzieci w wieku 8—15 lat z FAS, Planowanie CANTAB: U dzieci z FASD stwierdzono trudnosci
2009; Kanada kanadyjskie PFAS i ARND: n =89 Stockings of w planowaniu i pamieci operacyjnej
(Chudley, 2005) | (44 chtopcdw, 45 dziewczynek), Cambridge (SOC) | przestrzennej, bardziej nasilone
o $redniej wieku 10,7 £ 0,2 roku w przypadku zadan o wyzszym stopniu
(min. 8, maks. 15 lat); grupa Pamiec operacyjna | Match to Sample | trudnosci. Niektére dzieci z FASD nie byty
kontrolna: n = 92 (40 chtopcéw, | przestrzenna Visual Search w stanie wykonac¢ wszystkich zadan
52 dziewczynki), o $redniej wieku (MTS), (9 uczestnikéw badania nie ukoriczyto
11,2 0,2 roku Spatial Working | SOC, 2 osoby nie wykonaty do korica MTS
Memory (SWM) | lub SWM)
2 | Rasmussenetal, Wytyczne Dzieci w wieku 4-8 lat: Hamowanie Whispers task, Grupa z FASD uzyskata nizsze wyniki
2009; Kanada kanadyjskie FASD —n =25 (14 chtopcéw, day/night task od grupy kontrolnej w obu testach
(Chudley, 2005) | 11 dziewczynek), o Sredniej wieku hamowania oraz w 1z testdw pamieci
w miesigcach 76,68 + 14,53; Pamie¢ operacyjna | Block Recall, Digit | operacyjnej. R6znica wynikéw oceny
grupa kontrolna —n =28 Recall zWorking | teorii umystu ujawnita sie tylko
(14 chtopcéw, 14 dziewczynek), Memory Test u dzieci starszych, w ogéInej grupie
o sredniej wieku w miesigcach Battery for nie przekroczyta progu istotnosci
75,79 +10,55 Children (WMTB-C) | statystycznej (p = 0,068): 44%
dzieci z FASD i 25% dzieci z grupy
Teoria umystu Mark task, Sally- | kontrolnej miato trudnosci w 1z zadan
Anne task oceniajacych ToM
3 | Mattsonetal,2010; |DogrupyzFAS | Osoby w wieku7-21lat: Pamie¢ operacyjna | CANTAB: Spatial | We wszystkich badanych aspektach
USA, Finlandia kwalifikowano FAS —n =41 (17 chtopcow, Span Length, funkgji wykonawczych osoby z grupy FAS
dzieci ze znaczaca | 24 dziewczynki), o $redniej Spatial Working uzyskaty nizsze wyniki od 0séb z grupy
ekspozycja na wieku 13,7 + 3,47 roku; grupa Memory kontrolnej
alkohol w okresie | kontrolna — n = 46 (17 chtopcéw,
prenatalnym 29 dziewczynek), o Sredniej Elastycznos¢ TMT z D-KEFS
(>4 drinki wieku 13,3 + 3,64 roku poznawcza
jednorazowo
€0 najmniej raz Fluencja stowna Fluencja stowna
w tygodniu lub zD-KEFS
>13 drinkéw
tygodniowo) Planowanie Progressive
Planning Test
4 | Mattsonetal, Jw. Dzieci w wieku 8—17 lat: osoby | Elastycznos¢ CANTAB Intra- We wszystkich badanych aspektach
2013; USA, RPA Zgrupy narazonej na dziafanie | poznawcza extra Dimensional | funkcji wykonawczych osoby z grupy FAS
alkoholu — n =209, w tym Shift, D-KEFS: TMT | uzyskaty nizsze wyniki od oséb z grupy
79 dzieci (41 chtopcow, kontrolnej
38 dziewczynek) z FAS w wieku
12,37 £ 2,83 roku; grupa Myslenie 20 pytan
kontrolna —n =185 abstrakcyjne
(90 chtopcdw, 95 dziewczynek)
w wieku 12,28 + 2,70 roku Fluencja stowna Fluencja stowna
Planowanie Test wiezy
5 | Kully-Martensetal., | Wytyczne Dzieci w wieku 8—17 lat: grupa | Podejmowanie lowa Gambling U dzieci z FASD stwierdzono trudnosci
2013; Kanada kanadyjskie ZFASD —n=31(16 chfopcow, | decyzji, Task z podejmowaniem decyzji, tendencje
(Chudley, 2005) | 15 dziewczynek), o $redniej impulsywnos¢, do impulsywnych reakdji i obnizong
wieku 13,1 roku (min. 8,2, maks. | zdolnos¢ uczenia sie zdoInos¢ uczenia sie na wiasnych
17,9); grupa kontrolna—n =31 | na wlasnych btedach
(11 chtopcdw, 20 dziewczynek), | btedach
o Sredniej wieku 12,9 roku
(min. 8, maks. 17,9)
6 |Peietal, Wytyczne Dzieci w wieku 6-12 lat: grupa | Organizacja Test Figury U dzieci z grupy FASD stwierdzono
2011; Kanada kanadyjskie ZFASD —n =35 (17 chtopcdw, | (planowanie) Ztozonej Reya wieksze trudnosci z organizacja rysunku
(Chudley, 2005) | 18 dziewczynek), o Sredniej oceniany wedtug

Tab. 1. Zestawienie badat dotyczgcych dysfunkcji wykonawczych u dzieci i mlodziezy ze spektrum ptodowych zaburzet alkoholowych
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. . Oceniane
Autor, rok; kraj Kryteria " -
Lp. badania diagnostyczne 0Osoby badane 3:5::::! ":,l:lzl;((flj: Metody Wyniki
7 | Lindingeretal., Spozywanie Dzieci w wieku 9—11 lat: dzieci | Teoria umystu Bateria ToM Nie wykazano réznic w poziomie
2016; RPA przez matke ZFAS —n =8 (3 chtopcow, opracowana na wykonania zadar oceniajacych ToM
min. 14 drinkéw | 5 dziewczynek), o $redniej Uniwersytecie przez dzieci z poszczegélnych grup
tygodniowo lub | wieku 10,6 £ 0,4 roku; dzieci w Cape Town ze spektrum FASD i dzieci z grupy
picie okazjonalne |z PFAS—n=19(11 chtopcéw, kontrolnej, natomiast po potaczeniu
znacznych 8 dziewczynek), o Sredniej Rozpoznawanie Reading Mind 3 podgrup okazato sig, ze grupa badana
ilosci alkoholu: wieku 11,1 + 0,4 roku; dzieci emogji in the Eyes uzyskata nizsze wyniki od kontrolnej.
>5drinkéw przy | zHE—n=17 (10 chtopcow, Test, podtesty W grupie FASD stwierdzono wieksze
jednej okazji 7 dziewczynek), o Sredniej Contextual trudnosci w rozpoznawaniu emocji na
wieku 11,1 0,4 roku; grupa Task oraz Affect | podstawie wyrazu oczu oraz w zadaniu
kontrolna — n =19 (9 chtopcow, Recognition oceniajacym rozpoznawanie emogji,
10 dziewczynek), o Sredniej (AR) z NEPSY-II ktére angazowato pamiec operacyjna.
wieku 11 £ 0,3 roku Sodial Dzieci z FAS byty nieco mtodsze od dzieci
Perception zgrupy kontrolnej. W pracy nie zawarto
analizy réznic miedzygrupowych
Hamowanie Stop task dla pozostatych aspektéw funkgji
wykonawezych, ktérych pomiar zostat
Elastycznos¢ CCTT, test Stroopa | wykorzystany jedynie w analizie regresji
poznawcza
Planowanie Tower of London
Pamiec operacyjna | Powtarzanie cyfr
wspak z WISC-IV
8 |Kableetal, Klasyfikacja Dzieci w wieku 5-18 lat: grupa | Hamowanie Hamowanie Grupa z PAE uzyskata w podtescie
2020; USA diagnostyczna z PAE—n =32 (14 chtopcdw, ZNEPSY-II oceniajacym hamowanie nizsze wyniki
Emory (Coles 18 dziewczynek), o Sredniej od grupy kontrolnej
etal. 2016) wieku 9,97 + 2,9 roku; grupa
kontrolna — n =25 (13 chtopcow,
12 dziewczynek), o $redniej
wieku 8,80 + 3,4 roku

ARND - alcohol-related neurodevelopmental disorder, poalkoholowe zaburzenia uktadu nerwowego; CANTAB — Cambridge Neuropsychological Test Automated Battery;

CCTT — Children’s Color Trails Test, Test Kolorowych Potaczen dla Dzieci; D-KEFS — Delis—Kaplan Executive Function System; DSS-ROCF — Developmental Scoring System

for the Rey—Osterrieth Complex Figure; FAS — fetal alcohol syndrome, ptodowy zespét alkoholowy; FASD — fetal alcohol spectrum disorder, spektrum ptodowych zaburzer
alkoholowych; HE — heavily exposed nonsyndromal; MTS — Match to Sample Visual Search; NEPSY-11 — Developmental Neuropsychological Assessment; PAE — prenatal alcohol
exposure, prenatalna ekspozycja na alkohol; PFAS — partial fetal alcohol syndrome, czeSciowy zespét alkoholowy ptodu; SOC — Stockings of Cambridge; SWM — Spatial Working
Memory, test przestrzennej pamieci operacyjnej; TMT — Trail Making Test, Test aczenia Punktéw; ToM Test —Theory of Mind Test, Test Teorii Umystu; WISC-IV — Wechsler
Intelligence Scale for Children, Fourth Edition, Skala Inteligenji Wechslera dla Dzieci, wydanie czwarte; WMTB-C — Working Memory Test Battery for Children.

Tab. 1. Zestawienie badati dotyczgcych dysfunkcji wykonawczych u dzieci i mtodziezy ze spektrum plodowych zaburze#i alkoholowych (cd.)

opierala si¢ na wykonaniu konkretnych zadan (perfor-
mance-based), a nie na subiektywnym opisie funkcjono-
wania (tworzonym przez dziecko, rodzica lub nauczyciela),
5) prace w jezyku angielskim lub polskim, 6) prace, w kto-
rych pomiar funkcji wykonawczych nie ograniczat si¢ do
pamieci operacyjnej lub fluencji stowne;.

Na ostatnie z wymienionych kryteriéw zdecydowano si¢
z kilku powodéw. Po pierwsze, celem przegladu jest proba
wyodrebnienia profilu deficytéw wykonawczych w FASD,
a pomiar pamieci operacyjnej w standardowych testach
psychometrycznych najczesciej trudno oddzieli¢ od spraw-
noéci przetwarzania informacji, szybkosci psychomoto-
rycznej i uwagi, natomiast miary fluencji stownej sa bez-
posrednio zalezne od sprawnosci funkcji jezykowych.
Po drugie, wskazniki pamigci operacyjnej i fluencji stownej
sa bardzo wrazliwe na dowolng dysfunkcje uktadu nerwo-
wego i w wiekszym stopniu zalezne od ogdlnej sprawnosci
intelektualnej niz wskazniki innych aspektow funkcji wyko-
nawczych — hamowania czy planowania. Ponadto zaréwno
miary pamieci operacyjnej, jak i miary fluencji stownej za-
lezg od spowolnienia poznawczego, ktdre jest typowa cecha
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dzieci z FASD (Kodituwakku, 2009). Wskaznikéw procesow
wykonawczych nie da si¢ oczywiscie w pelni oddzieli¢ od
podstawowych proceséw poznawczych. Jednakze zdecydo-
wano si¢ przeanalizowa¢ te prace, w ktérych pomiar funkgji
wykonawczych dotyczyl kilku réznych aspektéw (przykta-
dowo planowania i hamowania czy planowania i elastycz-
nosci poznawczej), a stwierdzany deficyt wykonawczy nie
mogt by¢ wylacznie przejawem niskiego poziomu spraw-
nosci intelektualnej. Przeglad literatury mial na celu wy-
odrebnienie prac, w ktérych ocena byta wieloaspektowa
i dostarczyla informacji na temat wybidrczosci deficytow
wykonawczych (np. deficytu hamowania) albo uogdlnione-
go obnizenia funkcji wykonawczych.

Z podobnych powodéw wylaczono z przegladu prace do-
tyczace jedynie dzieci w wieku przedszkolnym. Procesy ta-
kie jak elastycznos¢ poznawcza rozwijajg si¢ bowiem do-
piero w 7.-9. roku zycia i s3 niemozliwe do oceny u dzieci
mlodszych (Anderson, 2002).

Schemat selekgji prac zaprezentowano na ryc. 1. Sposrod 121
publikacji wstepnie znalezionych w bazie Scopus do dalszej
analizy zakwalifikowano 8. Wistepnej selekcji dokonywano
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na podstawie streszczen — jesli streszczenie nie spetniato
jednoznacznie kryterium wykluczenia, zapoznawano si¢
szczegdlowo z metodyka badania przedstawiong w tekscie,
aby podja¢ ostateczng decyzje o wlaczeniu lub wyklucze-
niu danej pracy. W ramach analizy metodyki weryfikowa-
no w szczegdlnosci, czy zastosowane w badaniu metody sg
miarami funkcji wykonawczych opartymi na wykonaniu
konkretnych zadan (a nie ocenie subiektywnej) i czy dobér
grupy kontrolnej byt adekwatny.

OMOWIENIE

Zestawienie prac uwzglednionych w przegladzie przedsta-
wiono w tab. 1. Najstarszy artykul wlaczony do przegla-
du pochodzi z roku 2009, a najnowsze badanie - z 2020.
Badania zostaty przeprowadzone w Kanadzie (4), USA (3),
RPA (2) i Finlandii (1). We wszystkich pracach kanadyjskich
zastosowano jednolite kryteria diagnostyczne (Chudley
et al., 2005), odwolujace sie — poza oceng spozycia alkoholu
przez matke w okresie cigzy i oceng dysmorfii twarzoczasz-
ki - do zobiektywizowanego pomiaru funkeji poznawczych
i zachowania, co pozwala na bezposrednie zestawienie uzy-
skanych wynikéw. W jednym z badan wykorzystano kryte-
ria Emory (Emory-Fetal Alcohol Center Clinical Criteria,
Atlanta, Georgia) (zob. Coles et al., 2016), uwzgledniaja-
ce ocene psychometryczng funkcjonowania poznawczego
(Kable et al., 2020). W trzech badaniach podstawowym kry-
terium bylo nadmierne spozycie alkoholu w okresie cigzy
zadeklarowane przez matke, a w kolejnym kroku wykonywa-
no ocene cech dysmorfii twarzoczaszki — zaburzen poznaw-
czych/behawioralnych nie traktowano jako niezbednych do
ustalenia rozpoznania (Lindinger et al., 2016; Mattson et al.,
2010, 2013). Z uwagi na znaczgce roznice w kryteriach wig-
czenia pacjentéw do grupy z FASD mozliwos¢ ekstrapolacji
wynikow na calg populacje dzieci z FASD wydaje sie ogra-
niczona. Ze wzgledu na zréznicowane podejscie do rozpo-
znawania zaburzen ze spektrum FASD zdecydowano si¢ nie
zaweza¢ poszukiwan do wybranego zestawu kryteriow dia-
gnostycznych. Niemniej wlaczenie zobiektywizowanych de-
ficytow funkcji poznawczych do zestawu kryteriow diagno-
stycznych jako kryterium niezbednego lub tez opcjonalnego
sprawia, ze grupy diagnozowane wedlug réznych kryteriow
nie s3 najprawdopodobniej jednorodne. Kolejnym ograni-
czeniem wnioskowania na podstawie niniejszego przegladu
prac o profilu dysfunkeji wykonawczych w FASD jest fakt,
iz wiele dzieci z FASD spelnia kryteria innych rozpoznan
psychiatrycznych (Green et al., 2009; Kable et al., 2020;
Mattson et al., 2013).

W analizowanych pracach liczebno$¢ grupy z FASD wahata
sie od 25 (Rasmussen et al., 2009) do 89 0s6b (Green et al.,
2009). W badaniach, w ktérych wyodrebniano podgrupy
pacjentéw z poszczegolnymi postaciami FASD, réznice mie-
dzy grupa kliniczng a grupa kontrolna byly istotne staty-
stycznie jedynie po potaczeniu podgrup w calos¢ (Lindinger
et al., 2016). Nie we wszystkich pracach opisano wyczerpu-
jaco warunki §rodowiskowe, w ktérych wychowywaly sie
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badane dzieci (np. rodzina biologiczna/adopcyjna/zastepcza).
W jednej z publikacji (Kully-Martens et al., 2013) podano,
iz w przypadku dzieci z FASD warunki te zmienialy sie wie-
lokrotnie (od 1 do 9 razy), podczas gdy w grupie kontrol-
nej do zmian dochodzilo istotnie rzadziej (od 1 do 3 razy).
Brak doboru grup kontrolnych pod wzgledem warunkéw
$rodowiskowych powoduje, ze nie sposéb jednoznacznie
oceni¢, na ile zaobserwowane w badaniach réznice doty-
czace funkcji wykonawczych wynikajg z prenatalnej ekspo-
zycji na alkohol, a na ile - z warunkéw srodowiskowych.
Poniewaz zdolno$¢ adaptacji do wymogéw srodowisko-
wych jest jednym z podstawowych aspektow funkcji wy-
konawczych, mozna zalozy¢, ze w przypadku uwarun-
kowanych biologicznie deficytow wykonawczych dzieci
z FASD moga w konfrontacji ze zmieniajacym si¢ srodowi-
skiem doswiadcza¢ wigkszych trudnosci niz dzieci zdrowe.
Gdyby jednak zmieniajace si¢ i niekorzystne warunki sro-
dowiskowe przyczynialy sie do powstawania/utrzymywa-
nia si¢ deficytéw wykonawczych u dzieci z FASD, moglyby
wplywad wybidrczo na niektdre aspekty funkeji wykonaw-
czych, przyktadowo podtrzymywa¢ trudnosci z hamowa-
niem, ale réwnocze$nie sprzyja¢ dobremu funkcjonowaniu
w sytuacjach wielozadaniowych.

Kolejnym czynnikiem istotnie ograniczajacym generalizacje
uzyskanych wynikow jest zréznicowana metodologia badan.
W trzech badaniach wykorzystano podtesty z Cambridge
Neuropsychological Test Automated Battery (CANTAB)
(Green et al., 2009; Mattson et al., 2010, 2013), przy czym
tylko w dwdch uzyto czg$ciowo tych samych podtestow
baterii. W dwdch badaniach uzyto wybranych podtestow
z Delis-Kaplan Executive Function Systems (D-KEFS)
(Mattson et al., 2010, 2013). W kazdym z badan, w kté-
rych oceniano impulsywnos¢ i hamowanie (Kable et al.,
2020; Kully-Martens et al., 2012) oraz teori¢ umystu (zdol-
nos¢ przyjmowania perspektywy innych osob, rozumienia
ich sposobu myslenia i stanéw emocjonalnych) (Lindinger
et al., 2016; Rasmussen et al., 2009), stosowano odmienne
metody oceny.

We wszystkich pracach, w ktérych podano wyniki anali-
zy réznic miedzy grupg z FASD a grupg kontrolng, wséréd
dzieci z FASD stwierdzono nizsze wyniki testow mierza-
cych dysfunkcje wykonawcze (Green et al., 2009; Mattson
et al., 2010, 2013; Pei et al., 2014; Rasmussen et al., 2009),
co jest typowe dla zespotu dysfunkcji wykonawczych zgod-
nie z terminologia Suchy (2016). W czterech badaniach
odnotowano trudnos$¢ w zakresie inicjowania/podtrzymy-
wania czynnosci (Green et al., 2009; Mattson et al., 2010,
2013; Pei et al., 2014), wlasciwg dla zespotu z dominujaca
apatig wedltug terminologii Suchy (2016). W dwoch bada-
niach stwierdzono w grupie z FASD trudno$ci z hamowa-
niem (Kable et al., 2020; Kully-Martens et al., 2012), charak-
terystyczne dla zespolu z dominujacym rozhamowaniem.
Ponadto wyniki dwoch badan mogg wskazywac na deficyt
teorii umystu w grupie dzieci z FASD (Lindinger et al., 2016;
Rasmussen et al., 2009), przy czym w jednej z prac réznice
miedzy grupa z FASD a grupa kontrolng byly istotne tylko
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u dzieci starszych (Rasmussen et al., 2009). W jednym ba-
daniu w grupie dzieci z FASD stwierdzono trudnosci z roz-
poznawaniem emocji (Lindinger et al., 2016). Trudno$ci
z mentalizacjg (czyli obnizona zdolno$¢ wyobrazania sobie
i rozumienia stanu psychicznego innych oséb, jak réwniez
ograniczona mozliwos¢ refleksji nad wlasnym stanem psy-
chicznym) oraz problemy z rozpoznawaniem emocji moga
by¢ podstawg rozwiniecia sie zespolu z niedostosowaniem
spolecznym. W analizowanych pracach nie znaleziono zad-
nych wskaznikow, ktore pozwalatyby jednoznacznie okre-
§li¢, czy u dzieci z FASD mozna podejrzewac wystepowanie
cech zespolu z dominujaca dezorganizacja.

W nielicznych pracach raportowano stosowanie farmakote-
rapii (Green et al., 2009), ktorej wpltyw na funkcjonowanie
poznawcze mdgl by¢ zaréwno pozytywny, jak i negatywny.
W wigkszo$ci prac zabraklo informacji na temat leczenia
farmakologicznego i niefarmakologicznego, co nie pozwa-
la na wyciagniecie wnioskdw na temat potencjalnego wply-
wu terapii.

Trudnosci w okresleniu profilu deficytéw wykonawczych
u dzieci i mlodziezy z FASD moga wynikac takze ze zroz-
nicowania warunkow $rodowiskowych i poziomu ogélnego
funkcjonowania intelektualnego badanych oraz ze zlozone-
go charakteru testow funkcji wykonawczych. Wiekszo$¢ te-
stow angazuje liczne procesy poznawcze (Suchy et al., 2017),
ktore z kolei moga by¢ w réznym stopniu zaburzone u dzie-
ci z FASD. Wyniki testéw funkcji wykonawczych, szczegdl-
nie testow najbardziej ztozonych, nawet u dzieci w normie
intelektualnej zazwyczaj sa istotnie skorelowane z ogélnym
poziomem inteligencji (Luciana et al., 2009). Mozna przy-
puszczal, iz w heterogennej grupie os6b — od normy do nie-
pelnosprawnosci intelektualnej w stopniu lekkim - réznice
sg jeszcze wyrazniejsze. U dzieci z FASD najczesciej ob-
serwuje si¢ obnizony poziom inteligencji ogdlnej (Ferreira
i Cruz, 2017). W badaniu Mattson i wsp. (2010) przeciet-
ny poziom inteligencji dzieci z FASD byt nizszy niz u dzie-
ci zdrowych [iloraz inteligencji (II): X = 91,6; SD = 14,37
vs X = 110,0; SD = 12,09], podobnie jak w drugim badaniu
tego zespolu (Mattson et al., 2013) (x = 69,15; SD = 17,65 vs
%=99,12; SD = 18,57). W pracy Kully-Martens i wsp. (2013)
podano $redni II dla 27 z 35 dzieci z FASD uwzglednio-
nych w badaniu i wynosil on 82 (zakres wynikéw 70-109).
Lindinger i wsp. (2016) przedstawili jedynie srednie war-
tosci II dla poszczegdlnych grup dzieci ze spektrum FASD
i dzieci zdrowych (dzieci z FAS: X = 65,7; SD = 8,2; dzie-
ciz PFAS: x = 64,1 + 10,2; dzieci ze znaczacy ekspozycja
na alkohol w okresie prenatalnym: X = 72,8; SD = 7,6; dzie-
ci zdrowe: X = 78,1; SD = 10,5). Poziom inteligencji w gru-
pie z FAS byl nizszy niz w grupie kontrolnej. Fakt, ze sred-
ni poziom inteligencji réwniez w grupie zdrowej byt nizszy
od przecigtnej, moze wynikac z zastosowania testu obcig-
zonego kulturowo. Kable i wsp. (2020) stwierdzili ogélny
poziom funkcjonowania intelektualnego, mierzony ska-
la Differential Ability Scales — General Conceptual Ability,
nizszy w grupie z FASD niz w grupie kontrolnej (% = 85,24;
SD =12,3 vs X = 92,48; SD = 10,2, gdzie X = 100, a SD = 15,
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tak jak w skalach Wechslera). Analiza badan wybranych do
przegladu nie pozwala na ocen¢ wplywu ogdlnego pozio-
mu funkcjonowania intelektualnego na wyniki testow funk-
cji wykonawczych, gdyz w trzech pracach ogélny poziom
funkcjonowania intelektualnego nie zostal podany (Green
et al., 2009; Pei et al., 2011; Rasmussen ef al., 2009), a w pra-
cach, w ktdérych byt raportowany, nie zostal wykorzystany
jako kowariant.

Stosunkowo czesto grupag kliniczng, z ktérg poréwnuje sie
dzieci z FASD, sg dzieci z rozpoznaniem ADHD. W zesta-
wieniu z nimi u dzieci z FASD obserwuje si¢ wieksze na-
silenie deficytow planowania, elastyczno$ci poznawczej
i fluencji (Kingdon et al., 2016). Mozna jednak znalez¢ w pi-
$miennictwie rowniez prace ukierunkowane na okre$lenie,
czy dysfunkcje wykonawcze w FASD rzeczywiscie stanowia
odrebng grupe deficytow, czy tez s3 wtorne wobec uogol-
nionych probleméw intelektualnych. W pracy Vaurio i wsp.
(2011), ktérej nie wigczono do przegladu z uwagi na izolo-
wang oceng fluencji stownej, dzieci z FASD uzyskaly w te-
$cie fluencji stownej poréwnywalne wyniki jak dzieci z gru-
py kontrolnej dobrane pod katem poziomu inteligencji,
natomiast réznice miedzygrupowe zaobserwowane w te-
$cie mierzacym elastyczno$¢ poznawczg byly niewielkie.
Niestety nie oceniano innych aspektéw funkcji wykonaw-
czych, takich jak planowanie dziatan czy hamowanie. Z ko-
lei w badaniu Quattlebauma i O’Connor (2013), w ktérym
udzial wziely jedynie dzieci z IT > 70, roznice miedzy dzie¢-
mi z FASD a zdrowymi zostaly zniwelowane po uwzgled-
nieniu II jako kowariantu, jesli chodzi o wykonanie testu
oceniajgcego pamie¢ operacyjng, ale nie zadania oceniajg-
cego poznanie spolfeczne - tu u dzieci z FASD stwierdzo-
no tendencje¢ do negatywnych atrybucji. Zwiazek deficytow
wykonawczych z ogélnym poziomem inteligencji u dzieci
z FASD wymaga dalszych badan.

WNIOSKI

Jak pokazala analiza danych z pis$miennictwa, u dzieci
i mlodziezy z FASD moga wystepowac¢ zréznicowane de-
ficyty funkcji wykonawczych. W niewielu spo$réd anali-
zowanych prac ocena obejmowala wigcej niz dwa aspekty
tych funkcji. Zebrany material nie pozwala niestety na kom-
pleksowa charakterystyke deficytow wykonawczych u dzie-
ci i mlodziezy z FASD. Przeglad pismiennictwa wskazuje,
ze u dzieci z FASD mogga by¢ obecne nie tylko cechy zespotu
z dominujgcym rozhamowaniem i niedostosowaniem spo-
tecznym, ale réwniez objawy typowe dla zespotu dysfunkcji
wykonawczych charakteryzujacego si¢ deficytami pamieci
operacyjnej i elastycznosci poznawczej oraz zespotu z do-
minujgca apatia. Brakuje danych na temat poziomu radze-
nia sobie przez dzieci z FASD w sytuacjach wielozadanio-
wych. Najbardziej prawdopodobny jest mieszany wzorzec
deficytéw wykonawczych u dzieci z FASD, aczkolwiek brak
jednoznacznego wzorca trudnosci moze tez wynika¢ z ni-
skiej jakosci dotychczasowych badan: heterogennosci grup
klinicznych (m.in. z uwagi na zréznicowanie kryteriow
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diagnostycznych stosowanych w badaniach), braku doboru
grup kontrolnych pod katem warunkéw srodowiskowych
oraz nieuwzgledniania w analizach terapii farmakologicz-
nej i niefarmakologicznej. Ocena wzorca trudnosci wyko-
nawczych u dzieci z FASD dokonywana z uwzglednieniem
kontekstu $rodowiskowego i poziomu funkcjonowania psy-
chospotecznego ma kluczowe znaczenie dla planowania od-
powiednich interwencji terapeutycznych - zaréwno w ra-
mach rehabilitacji funkeji poznawczych, jak i psychoterapii.
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