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Are hamstring flexibility and ambulation related in Duchenne Muscular Dystrophy?
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Oz

Amag: Bu calismanin amaci Duchenne Muskuler Distrofi (DMD)'li cocuklarda hamstring esnekligi ile ambulasyon
arasindaki iligkiyi arastirmaktir.

Gereg ve yontem: Calismaya yaslari 5 ile 13,5 arasinda degisen fonksiyonel seviyeleri Brooke Alt Ekstremite
Fonksiyonel Siniflandirmasi (BAEFS)na gére Seviye 1 ve 2 olan 60 DMD tanisi alan ¢ocuk dahil edildi.
Cocuklarin hamstring esnekligi popliteal agi testi, ambulasyonlari ise North Star Ambulasyon Degerlendirme
(NSAD) skalasi ile degerlendirildi. Hamstring esnekligi ve NSAD’nin parametreleri arasindaki iliski Spearmen
korelasyon analizi ile degerlendirildi.

Bulgular: Calismaya dahil edilen gocuklarin hamstring esnekligi ortalamalari 53,78°+30,32° ve NSAD
skalas| ortalamasi ise 24,93+6,44 puandi. Hamstring esnekligi ile NSAD skalasi arasinda negatif yonde, orta
kuvvette iligki bulundu (r=-0,544, p<0,001). NSAD alt parametreleri ile hamstring esnekligi arasindaki iligkiler
incelendiginde ise esneklik ile bircok alt parametre arasinda negatif yénde, zayif-orta kuvvette anlaml iligki
bulundu (p<0,05). Ayrica, BAEFS’na gére Devre 1 ve 2'nin hamstring esnekligi ve NSAD skorunun farkl oldugu
bulundu (p<0,001).

Sonug: Hamstring esnekliginin DMD’li cocuklarin ambulasyonu igin énemli bir faktor oldugu belirlendi. Hamstring
esnekligini artirici/koruyucu yaklagsimlarin erken donemden itibaren fizyoterapi ve rehabilitasyon programlarinda
yer almasinin bu hasta grubunda ambulasyonun korunmasi/gelistiriimesi agisindan énemli oldugu disunaldu.
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Abstract

Purpose: The aim of this study was to investigate the relationship between hamstring flexibility and ambulation
in children with Duchenne Muscular Dystrophy (DMD).

Materials and methods: Sixty children with a diagnosis of DMD between the ages of 5 and 13,5 and whose
functional levels were Level 1 and 2 according to the Brooke Lower Extremity Functional Classification (BLEFC)
were included in the study. The hamstring flexibility of the children was evaluated with the popliteal angle test
and their ambulation with the North Star Ambulation Assessment (NSAA) scale. The relationship between
hamstring flexibility and parameters of NSAA was evaluated with Spearman correlation analysis.

Results: The mean hamstring flexibility of the children included in the study was 53.78°£30.32° and the mean
of the NSAA scale was 24.93+6.44 points. A negative, moderate correlation was found between the hamstring
flexibility and NSAA (r=-0.544, p<0.001). When the relationships between NSAA sub-parameters and hamstring
flexibility were examined, a significant relationship was found between flexibility and many sub-parameters in
a negative direction, weak-moderate strength (p<0.05). In addition, it was found that hamstring flexibility and
NSAA score differ between Levels 1 and 2 according to BLEFC (p<0.001).

Conclusion: Hamstring flexibility was determined to be an important factor for ambulation of children with DMD.
Inclusion of hamstring flexibility increasing/protective approaches in physiotherapy and rehabilitation programs
from the early period was thought to be important in terms of preserving/developing ambulation in this patient

group.
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Giris

Duchenne Muskdler Distrofi (DMD) ¢ocukluk
¢aginda en sik gorulen néromuskuler hastahktir,
insidansi her canli dogumda 1/3600°dur [1].
Hastalik X kromozomundaki distrofin genindeki
herhangi bir mutasyon sonucu olusur [2].
Ortalama tani yasi genellikle semptomlarin
ortaya cilkmaya basladigi 4 yastir. Hastaligin
semptomlari ekstremite proksimalinde bilateral
kas zayifligi ile baslar, sonradan ekstremite
distali de etkilenir. Ambulasyon kaybl, solunum
ve kardiyak problemler zamanla goralr [3].

Ambulasyon, “uygun yardimci cihazlarin
(protezler, ortezler, bastonlar veya yuritecler
gibi) yardimi ile veya yardimi olmadan, gunlik
yasamin mobiliteyle ilgili aktivitelerini guvenli
ve yeterli bir sekilde yuritme yetenegi” olarak
tanimlanabilir [4]. Ambulasyon skolyoz riski,
ust ekstremitenin etkilenmesi, ve yasam
suresini belirleyen ventilasyon destegi ihtiyaci
ile iliskisinden dolayr DMD igin 6nemli bir
faktordir [5]. Son yillarda gelisen tedavi
secenekleri ile uzayan yasam slrelerine paralel
olarak ambulasyonun daha uzun sire devam
ettirilmesi ailelerin ve klinisyenlerin en 6nemli
beklentilerindendir. Bu nedenle ambulasyonun
devaminda etkileyebilecek faktorlerin ortaya
konulmasi gerekmektedir. DMD’de kas kuvveti
ve kas kisaliklari gibi faktérlerin ambulasyonu
etkiledigi bilinmesine ragmen halen farkli
parametrelerin ortaya konulmasina ihtiyag
duyulmaktadir [6, 7].

Esneklik ise tam eklem hareket acikligina
ulasabilme kapasitesidir. Noéromuskuler
hastaliklarda daha c¢ok kisaliklar Uzerinde
durulmaktadir [6, 8], ancak esneklik ile 6zellikle
de hamstring ve sirasiyla gastrokinemius, kalga
fleksorleri ve TFL esnekligi ile performans
arasindaki kuvvetli iliski ©nceki c¢alismada
gOsterilmistir [9]. Literatirde DMD’de esneklik
ile performans arasindaki iliski gosterilmesine
ragmen esneklik ile ambulasyon arasindaki
iliskiyi gosteren calisma bulunmamaktadir. Bu
sebeple bu ¢alismada dncelikli olarak hamstring
esnekliginin ambulasyon ile iligkisini ve farkli
fonksiyonel seviyelerdeki hastalarda hamstring
esnekliginin ~ nasil  degistigini  belirlemek
amaglandi.
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Gereg ve yontem

Brooke Alt Ekstremite Fonksiyonel Skalasi'na
(BAEFS) gore Devre 1 ve 2 olan 60 DMD’li gocuk
calismaya dahil edildi. Calisma; Hacettepe
Universitesi, Fizik Tedavi ve Rehabilitasyon
Fakiiltesi, Néromuskuler Hastaliklar Unitesi'nde
gerceklestirildi.

Dahil edilme kriterleri:

° Duchenne Muskiler Distrofi tanisi

almak

e  Fonksiyonel seviyesi BAEFS’e gore
Devre 1 ve 2 olmak

° Mental ve kognitif problemi olmamak

e Son 6 ay icinde ortopedik cerrahi
gegirmemis olmak

Dahil edilme kriterlerini saglamayan ve
calismaya katilmayi kabul etmeyen cocuklar
calisma disi birakildi.

Cocuklar ve ebeveynleri galismaya katilmak
icin bilgilendirilmis onam formlarini imzaladilar.
Calisma, Hacettepe Universitesi Girisimsel
Olmayan Klinik Arastirmalar Etik Kurulu
tarafindan onaylandi.

Brooke Alt Ekstremite Fonksiyonel Skalasi
(BAEFS): BAEFS cocuklarin fonksiyonel
seviyelerini  degerlendirmek igin  kullanilir.
Skala, Devre 1 (bagimsiz ylriyen ve merdiven
ctkabilen)ile Devre 10 (yataga bagimh) arasinda
degisen 10 devreden olusur [10, 11].

Hamstring esnekliginin degerlendirilmesi:
Hamstring esnekligini  degerlendirmek igin
popliteal agi testi kullanildi. Popliteal agi testi
aktif diz ekstansiyonunu iceren bir testtir. Test
iki fizyoterapist ile yapildi. Test sirasinda gocuk
yataga sirtUsti yatar ve birinci fizyoterapist
tarafindan kalgca 90° fleksiyonda pozisyonlanir.
Cocuktan aktif olarak alt bacagini ekstansiyona
getirmesi istenir. lkinci fizyoterapist agiyi
olcmek igin gonyometre kullanir. Dizin tam
ekstansiyonundan eksik olan agi “popliteal
agl” olarak kaydedildi. Diger kalga ve diz
ekstansiyon pozisyonundaydi. Olglimler (g
tekrarli yapildi ve en ylksek deger derece
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olarak kaydedildi [12, 13]. Hem sol hem de
sagd hamstring esnekligi 6lgildi. Sol ve sag
Olcimlerin ortalamasi hesaplandi ve sag-sol
ortalama olarak kaydedildi.

North Star Ambulasyon Degerlendirmesi:
North Star Ambulasyon Degerlendirme (NSAD)
skalasi 5 yas ve Uzeri ambule DMD’li gocuklarin
ambulasyonunu degerlendirmek igin kullanilan
temel klinik degerlendirmelerdendir [14]. NSAD,
DMD igcin yuksek gecerliligi ve guvenirligi
olan fonksiyonel bir skaladir. Skala sirtistu
yatmadan kosmaya kadar ambulasyonun her
seviyesini degerlendiren 17 boélimden olusur,
bu yoniyle DMD igin gegerli bir skaladir [15-
18]. Skalada her boélim 0-2 arasinda puanlanir
ve total skor 0-34 arasindadir. Ayrica, skala
performansi degerlendiren Gowers ve 10 m
kosma bolumlerini icerir [19]. Ayrica skalanin
bazi maddeleri ¢ikartilarak 3 yas ve Uzeri DMD’li
¢ocuklarda kullanilabilen revize versiyonu da
yapilmigtir [17].

istatiksel analiz

istatiksel analiz icin SPSS 21.0 versiyonu
(SPSS Inc. Chicago, IL, USA) kullanild.
Tanimlayici analizler minimum, maksimum ve
ortalamazstandart sapma (X+£SS) olarak verildi.
Verilerin normal dagilima uygunlugu Skewness-
Kurtosis testi, histogram analizi, Kolmogorov-
Smirnov testi ve varyasyon katsayisi ile
degerlendirildi. Istatistiksel analizde veriler
arasindaki iliskiye bakilirken verilerin her ikisi

Tablo 1. Cocuklarin demografik dzellikleri (n=60)

de normal dagiim go6sterdiginde Pearson
Correlation katsayisi (r), verilerden en az bir
tanesi bile normal dagihm gdéstermediginde
ise Spearman Correlation katsayisi (r)
kullanildi. Veriler normal dagihm gdstermedigi
icin iliskiyi degerlendirmek icin Spearman
korelasyon katsayisi (r) kullanildi. Korelasyon
kuvveti sirasiyla ¢ok  kuvvetli=0,90-1,00,
kuvvetli=0,70-0,89, orta=0,40-0,69,
zayif=0,10-0,39 ve 6nemsiz=0,00-0,10.
Mann-Whitney U testi iki grup arasindaki
farki degerlendirmek igin kullanildi. istatiksel
anlamliik degeri icin p<0,05 kabul edildi
[20]. Orneklem buylkliglu hesaplanmasinda
G*Power kullaniimigtir ve degerlendirilen ilk
30 hasta ile priori gl¢ analizi yaptirilarak %80
glc ve %5 tip 1 hata dizeyi ile 60 hastanin
calismaya dahil edilmesinin gerekli oldugu
sonucuna varilmigtir [21].

Bulgular

Calismaya toplamda 60 cocuk dahil edildi.
Cocuklardan 30’unun fonksiyonel seviyesi
Devre 1 iken diger yarisinin Devre 2 oldugu
belirlendi. Cocuklarin demografik 0Ozellikleri
Tablo 1’de verildi.

Cocuklarin hamstring esnekligi 53,78+30,32
derece ve NSAD total skoru 24,93+6,43 idi.
Devre 1 ve 2’deki cocuklarin hamstring esnekligi
ve total NSAD skorlarinin karsilastiriimasi Tablo
2'de gosterildi. Devre 1 ve 2 arasinda NSAD
ve hamstring esnekligi acisindan istatistiksel

Brooke 1 (n=30)

Brooke 2 (n=30)

Brooke 1ve2 Brooke1ve2 p

Ortalama * SS Ortalama * SS (n=60) (n=60)
Min-Maks Ortalama = SS
Yas (yil) 6,9+1,29 8,99+1,64 5-13,5 7,94+1,8 <0,001
Boy (cm) 117,6+9,64 125,77+9,21 102-148 121,68+10,21 0,001
Viicut agirhgi (kg) 23,446,59 28,7648 15-55 26,08+7,75 0,002

cm: santimetre, kg: kilogram, SS: Standart Sapma

Tablo 2. Gruplar arasinda total NSAD skoru ve hamstring esnekliginin karsilastiriimasi (n=60)

Brooke 1 (n=30) Brooke 2 (n=30) z p
Ortalama + SS Ortalama + SS
NSAD (0-34) 29,93+£3,42 19,93+4,57 -0,6 <0,001**
Hamstring esnekligi -, 2, 15 4 72,86£30,61 465  <0,001**

(sag-sol ortalama) (°)

NSAD: North Star Ambulasyon Degerlendirmesi, SS: Standart Sapma, *p<0,05, **p<0,01
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olarak anlamh bir farklihk bulundu (p<0,001).
Hamstring esnekligi ve NSAD toplam skoru
ve alt parametreleri arasindaki iligki Tablo 3'te
gosterildi. Sonuglara gére, hamstring esnekligi
ile NSAD toplam skoru arasinda orta kuvvette,
negatif yonde, istatistiksel olarak anlamli
iliski bulundu. Hamstring esnekligi ve NSAD

alt parametrelerinden yurime, sandalyeden
kalkma, sa@/sol ayakla basamak ¢ikma, sag/sol
ayakla basamak inme, yerden kalkma, topuklar
Uzerinde durma, ziplama, sag/sol ayak Ulzerinde
ziplama, kosma arasinda zayif-orta kuvvette,
negatif yonde, istatistiksel olarak anlamli iliski
tespit edildi (p<0,05, p<0,01).

Tablo 3. Hamstring esnekligi ile NSAD parametreleri arasindaki iligki (n=60)

Hamstring esnekligi (sag-sol ortalama)

r P
1. Ayakta durma -0,232 0,075
2. Yiruime -0,369 0,004**
3. Sandalyeden kalkma -0,351 0,006**
4. Sag ayak uzerinde durma -0,106 0,418
5. Sol ayak tzerinde durma -0,035 0,790
6. Sag ayakla basamak ¢ikma -0,533 <0,001**
7. Sol ayakla basamak ¢gikma -0,613 <0,001**
8. Sag ayakla basamak inme -0,404 0,001**
9. Sol ayakla basamak inme -0,278 0,032*
10. Oturmaya gelme -0,017 0,898
11. Yerden kalkma -0,329 0,01*
12. Basini kaldirma -0,017 0,9
13. Topuklar Gzerinde durma -0,436 <0,001**
14. Ziplama -0,520 <0,001**
15. Sag ayak uizerinde ziplama -0,416 0,001**
16. Sol ayak Uzerinde ziplama -0,430 0,001**
17. Kogsma (10 m) -0,390 0,002**
NSAD total skoru -0,544 <0,001**

NSAD: North Star Ambulasyon Degerlendirmesi, *p<0,05, **p<0,01

Tartisma

DMD’li gocuklarda hamstring esnekligi ile
ambulasyon arasindaki iliskinin incelendigi bu
calismada erken donem DMD’li c¢ocuklarda
hamstring esnekliginin ambulasyon ile iligkili
oldugu bulundu. Hamstring esnekliginin NSAD
skalasinin parametrelerinden sadece ayakta
durma, oturmaya gelme ve basini kaldirma
gibi hamstring kas aktivitesine 6ncelikli ihtiyac
olmayan aktiviteler digsinda 17 maddeden
12’si ile iligkili oldugunun bulunmasi bu kasin

esnekliginin  korunmasinin ambulasyon igin
Onemini ortaya koymusgtur.
DMD’de  ambulasyon kaybi ilerleyici

kas zayifliklari ve bu duruma sekonder

428

gelisen problemler sonucunda olusmaktadir.
Ambulasyon kaybi hastalarin bagimsizhginin
azalmasi ve dolayisiyla gunlik yasam
aktivitelerinde bakim verene bagimliligini
artirdigiicin hastalar ve aileleriigin dnemlifiziksel
ve psikolojik etkileri olan bir durumdur [22]. Bu
sebeple DMD’li ¢ocuklarda ambulasyonun
degerlendirildigi bu calismada fonksiyonel
seviye kotulestikge NSAD skalasina gore
ambulasyonda yaklasik 10 puanlik bir kaybin
oldugu raporlandi. Bu sonuglarin literattrdeki
hastaligin dogal seyri Uzerine yapilan
calismalarla uyumlu oldugu gbézlendi. Ancak
ambulasyondaki ciddi kayiplarin kas zayifiginin
artis gosterdigi, postiral degisikliklerin daha
net izlendigi daha ileri devrelerde olmasi
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beklenirken bu iki devre arasindaki %33’lik
digsus dikkat cekicidir. Hastaligin en erken
devresinde ambulasyon puanindaki bu ciddi
disUs yapilacak tim tedavi yaklasimlari ve
fizyoterapi uygulamalarinin erken devredeki
Onemini ve uzun vadede ambulasyon siliresinin
uzamasinda etkili olabilecegini dislindirda.

Pediatrik hastalik gruplarinda ambulasyonu
degerlendirmenin  yani sira ambulasyonu
etkileyen faktorlerin belirlenmesi de bir o kadar
Onemlidir. Hamstring esnekliginin performans
Uzerine etkisi serebral palsi, generalize eklem
hipermobilitesi olan ¢ocuklar, sporcular gibi
bircok populasyonda gdsterilmistir. Serebral

palside esnekligin siralama performansi
Uzerinde etkisi oldugu bulunmustur [23].
Generalize  eklem hipermobilitesi  olan

cocuklarda ise hamstring esnekliginin ceviklik
ve dikey sigrama performansini artirdigi
bulunmustur [24]. Sporcularda yapilan bir
calismada ise daha az hamstring esnekligi olan
sporcularin %30 daha fazla yaralanma riskine
sahip oldugu ve performanslarinin daha dusuk
oldugu bulunmustur [25]. DMD’de de hamstring
esnekliginin fonksiyonel performans Uzerine
etkisi arastirilmis ve 6nemli o6lgide etkiledigi
bildirilmistir [9].

DMD’de kas kisaliklari ve kas kuvveti gibi
parametrelerin  hastaligin ilerleyici  6zelligi
nedeni ile ileri devrelerde olumsuz etkilendigi
bilinmesine ragmen bu hastalarda esnekligin
degisimi ile ilgili bilgiler limitlidir. Calismamizda
DMD’li g¢ocuklarda Devre 1 ve 2 arasinda
yaklasik hamstring esneklik kaybinin 2 kat
artis gosterdigi belirlendi. DMD igin erken
devre olarak kabul edilen ve henlz fonksiyonel
kayiplarin  belirgin olmadigi bu dénemde
hamstring esnekligindeki bu 6nemli degisimi
klinisyenler icin ambulasyonu etkileyen dnemli
bir parametre olarak degerlendiriimistir. Bu
nedenle DMD’de esnekligin ve Ozellikle de
hamstring esnekliginin erken dénemlerden
itibaren degerlendiriimesi ve tedavi edilmesinin
onemli oldugu digsunulmustdr.

DMD’de ambulasyonu etkileyen birgok
faktor oldugu bilinmekle birlikte esnekligin
ambulasyona etkisi ile ilgili bir g¢alismaya
rastlanmamistir [6, 8, 26]. DMD’lilerde yapilan
bir calismada, kalgca fleksiyonu, diz fleksiyonu
ve ayak bilegi plantar fleksiyon kontrakttrindn
yaygin oldugu ve non-ambulatuar ¢ocuklarda
kontrakturlerin daha ciddi oldugu bulunmustur.
Erken ambulatuar dénemde ayak bileg@i plantar

fleksiyon kontraktiiri siklikla olugsmakla birlikte,
siraslyla kalga ve diz eklem kontrakturlerinin
goraldaga bildirilmistir [26]. Kiefer ve ark. [6]
DMD’li hastalarda plantar fleksér kontraktiri ve
NSAD arasindaki iliskiyi arastirmiglar ve her yil
ayak bilegi kontraktlriinin 1,43 derece arttigini,
NSAD’nin ise 1,86 puan azaldigini bulmuslardir.
Bu calismada ayak bile@i kontraktiiriniin NSAD
icin prediktif bir faktér oldugu bildirilmistir.
Hamstring esnekligi ve NSAD arasindaki iligki
ele alindiginda, esnekligin NSAD igin prediktif
bir faktér olabilecegi, ancak bunun igin daha
fazla sayida hastanin dahil oldugu calismalara
ihtiyac duyulmaktadir.

Calismamizin en onemli kisithhgi
orneklemin sadece Devre 1 ve 2 olan DMD'’li
cocuklardan olusmasidir. Ancak DMD’de
Devre 3 ve sonrasi ¢ocuklarda ciddi kas kuvvet
kayiplari olustugu icin bu devredeki ¢ocuklara
aktif diz ekstansiyonunu igeren popliteal acl
testi uygulanamamaktadir. Bu yutzden ileri
devredeki ¢cocuklarda bu testin varsa modifiye
sekilleri yada baska hamstring esneklik testleri
kullanilabilir. Diger bir kisithhk ise sadece
hamstring esnekligi degil diger alt ekstremite
kaslarininda esnekligi  degerlendiriimesinin
gerekli oldugunu dusunmekteyiz.

Sonug olarak, bu ¢alismada erken devredeki
DMD’de yasin ilerleyisi ve fonksiyonel
seviyedeki dusus ile hamstring esnekliginin
azaldigi ve bunun ambulasyonu olumsuz
etkiledigi belirlendi. DMD’de ¢ok erken donemde
Devre 1 ve 2 arasinda belirlenen hamstring
kas esnekliginde ve ambulasyon puanindaki
azalma degerlendirme ve tedavi programinin
planlanmasinda énemli bir yol gdstericidir. Bu
sonuglar DMD’de erken ddnemden itibaren
kas esnekliginin  korunmasinin  hastaligin
tedavisindeki basariy! arttirabilecedi ve uzun

dénemde ambulasyon suresine katkida
bulunabileceginidistndirmustir. Calismamizin
hastaligin erken devrelerindeki ¢ocuklarla
yapllmasi ilerleyen devrelerde hamstring

kisaliginin etkisini gdstermesi agisindan énemli
olabileceginden sonraki ¢caligmalarda ambulatur
dénemin son devrelerindeki ¢ocuklarin katildigi
ve diger alt ekstremite kaslari ve gdvde kaslarinin
esnekliginin  ambulasyon  parametrelerine
etkisinin  arastinldigi  calismalara ihtiyag
duyulmaktadir.

Cikar iligkisi: Yazarlar cikar iligkisi olmadigini
beyan eder.
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