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Przydatnos¢ modelowania log-liniowego

do wieloczynnikowej analizy epidemiologicznej

— przyklad badania populacyjnego wystepowania
rozszczepow podniebienia pierwotnego i/lub wtérnego
w latach 1998-1999 w Polsce

Usefulness of Log-Linear Modeling for Multifactor Epidemiological
Analysis — an Example of Population Based Study of Occurrence
of Cleft Palate in 1998-1999 in Poland
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Streszczenie

Wprowadzenie. Rozszczepy podniebienia pierwotnego i/lub wtérnego naleza do najpowazniejszych, a jednocze-
$nie najczesciej wystepujgcych wrodzonych wad rozwojowych twarzowej czesci czaszki. Mogg wystepowac w ze-
spotach wad lub w postaci izolowane;j.

Cel pracy. Przedstawienie mozliwosci modelowania log-liniowego w analizie zaleznosci wystepowania rozszcze-
péw podniebienia pierwotnego i/lub wtérnego na podstawie danych epidemiologicznych w populacji polskie;.
Material i metody. Dane dotyczg 644 dzieci z wadg wrodzong typu rozszczep podniebienia pierwotnego i/lub
wtornego, zgtoszonych w latach 1998-1999 do Polskiego Rejestru Wrodzonych Wad Rozwojowych. Do wielo-
czynnikowej analizy epidemiologiczno-statystycznej danych zastosowano metod¢ modelowania log-liniowego.
Wiyniki. Rozszczepy podniebienia pierwotnego i/lub wtérnego w populacji polskiej wystepujg istotnie czesciej
w postaci wady izolowanej niz w zespotach wad, a takze istotnie czg¢sciej na wsi i w miastach ponizej 100 000 mie-
szkancow niz w duzych miastach.

Whioski. Analiza log-liniowa pozwolita na wykazanie wspoétzaleznosci wystgpowania rozszczepéw podniebienia
w zespotach wad wrodzonych lub w postaci izolowanej od miejsca zamieszkania oraz kategorii wady. Wyzsza cze-
stos¢ wystepowania RPP i/lub wtérnego w srodowisku wiejskim i w matych miastach wskazuje na koniecznos¢
poprawy dostepnosci do wielospecjalistycznej opieki medycznej dla dzieci z tych sSrodowisk oraz poradnictwa ge-
netycznego obejmujacego rodziny obarczone dzie¢mi z wadg wrodzong (Dent. Med. Probl. 2005, 42, 3, 419-424).

Stowa kluczowe: rozszczep podniebienia, epidemiologia, wady wrodzone, wieloczynnikowe modelowanie log-liniowe.

Abstract

Background. Cleft palates are severe, frequently occurring congenital malformations of facial part of cranium.
These abnormalities can be associated with other congenital malformations or occur as isolated defects.
Objectives. The goal of our paper was to present a usefulness of log-linear modeling for multifactor analysis of
epidemiological data collected from population notified in the Polish Registry of Congenital Malformations.
Material and Methods. Data of 644 children with cleft palate submitted to the Polish Registry of Congenital
Malformations in 1998—-1999 were analyzed. Epidemiological studies were performed by using multivariate log-
linear modeling.

Results. In Polish population, frequency of isolated cleft palate is significantly higher than those associated with
other congenital malformations and occur more often in villages and small towns (less than 100 000 inhabitants),
than in big cities.

Conclusions. Log-linear analysis allowed authors to find significant associations between occurrence of cleft
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palate in Polish children, category of the malformation and place of living. Higher incidence of cleft palate in chil-
dren living in villages and small towns indicates a necessity of improvement of access to multi-profile highly spe-
cialized medical centers, including genetic consultation for families with children affected by the congenital mal-

formation (Dent. Med. Probl. 2005, 42, 3, 419-424).

Key words: cleft palate, epidemiology, congenital malformations, multifactor log-linear modeling.

Wiele cech biologicznych i medycznych ma
charakter jakosciowy. Opisujemy je stownie badZz
kodujemy okreslong liczba. Analiza powigzan
miedzy ww. cechami wymaga zastosowania odpo-
wiednich modeli korelacyjnych ilustrujacych za-
leznosci w grupie zmiennych jakosciowych. Tra-
dycyjne metody statystyczne analizy danych jako-
Sciowych sg oparte na podstawowym narzgdziu,
jakim jest test X2 stworzony przez Karla Pearsona
w 1900 r. Metody te nie udzielg jednak jedno-
znacznej odpowiedzi na powigzania migdzy trze-
ma i wiecej zmiennymi. Dzieje si¢ tak, poniewaz
ten sposob analizy kilku cech ilosciowych jest
sprowadzany do analizy wszelkich mozliwych
kombinacji dwoch cech jakosciowych, na podsta-
wie ktorej jest obliczana wartos¢ testu niezalezno-
$ci X% W zwigzku z tym poszukiwano nowych me-
tod do wykrywania i oceny zaleznosci wielu
zmiennych jakosciowych.

W latach szesédziesigtych XX wieku zapoczat-
kowano rozwdj metody zwanej dzisiaj analizg log-
-liniowg. Analiza ta, oparta na estymacyjnej meto-
dzie najwiekszej wiarygodnosci, bada niezaleznos¢
i interakcje miedzy zmiennymi jakosciowymi.
Punktem wyjscia do analizy log-liniowej sa, podob-
nie jak w przypadku testu x>, wielodzielcze tabele
liczebnosci (tzw. tabele kontyngencji). Na ich pod-
stawie sg wyliczane wartosci oczekiwane w hipote-
tycznej populacji, w ktorej z zatozenia badane
zmienne sg niezalezne. Ogélna zasada analizy log-
-liniowej jest nastgpujaca: wszelkie istotne odchyle-
nia liczebnosci obserwowanych w badanej populacji
od oczekiwanych wskazuja na istnienie zaleznosci
mig¢dzy tymi zmiennymi. Po zastosowaniu transfor-
macji logarytmicznej dla wartosci oczekiwanych,
model tej zaleznosci moze by¢ zapisany w postaci
relacji liniowej (stad nazwa analiza log-liniowa).
Metoda ta stwarza mozliwos¢ okreslenia modelu
dla wybranych zmiennych jakosciowych, badZ au-
tomatycznego wyboru najlepszego modelu zawie-
rajagcego tylko istotne efekty oraz interakcje miedzy
zmiennymi. Podobnie jak w przypadku testu X2,
w analize log-liniowej nie jest wymagane zdefinio-
wanie zmiennych zaleznych i niezaleznych [1, 2].
Matematyczne podstawy tych metod sg przedsta-
wione miedzy innymi w monografiach poswieco-
nych analizie cech jakosciowych [1, 3].

W aktualnym pisSmiennictwie swiatowym do-
tyczgcym epidemiologii wystepowania rozszcze-

poéw wargi i podniebienia, najpowazniejszych,
a jednoczesnie najczgsciej wystepujgcych wrodzo-
nych wad rozwojowych twarzowej czgsci czaszki
[4, 5], publikuje si¢ zwykle czestos¢ ich wystepo-
wania w okreslonym miejscu i czasie, a W przy-
padkach obserwacji dluzszych niz pig¢ lat — anali-
z¢ trendu [6, 7]. Brakuje jednak analizy wspot-
zaleznosci kilku czynnikéw jednoczesnie na czg-
stos¢ wystepowania tych wad.

Celem pracy bylo przedstawienie mozliwosci
modelowania log-liniowego do wieloczynnikowej
analizy wystepowania rozszczepow podniebienia
pierwotnego i/lub wtérnego (RPP i/lub W) na pod-
stawie danych epidemiologicznych w populacji
polskie;j.

Material i metody

Zrédiem informacji dotyczacym wystepowa-
nia rozszczepéw podniebienia pierwotnego i/lub
wtérnego w populacji polskiej byt Polski Rejestr
Wrodzonych Wad Rozwojowych (PRWWR). Re-
jestr ten zawiera jedng, wsp6lng dla wszystkich re-
gionéw baze danych. Za organizacj¢ systemu reje-
stracji wad, prowadzenie bazy danych Rejestru,
koordynacj¢ wszystkich dziataii zmierzajacych do
uzyskania kompletnosci zgloszeri i weryfikacji
rozpoznan, a takze za analize uzyskanych danych
jest odpowiedzialny Centralny Zesp6t ds. Polskie-
go Rejestru Wrodzonych Wad Rozwojowych,
utworzony przy Katedrze i Zakladzie Genetyki
Medycznej AM w Poznaniu. W latach 1998-1999
Rejestr obejmowat swoim zasiggiem 9 woje-
waodztw: dolnoslaskie, kujawsko-pomorskie, lubu-
skie, tédzkie, opolskie, pomorskie, warminsko-
-mazurskie, wielkopolskie, zachodniopomorskie,
czyli okoto 53% powierzchni kraju. W tym czasie
na ww. terenie urodzito si¢ 48,2% wszystkich no-
worodkéw w Polsce w latach 1998—1999.

Do Rejestru sa zgtaszane dzieci z oddzialéw
noworodkowych, potozniczo-ginekologicznych,
poradni dziecigcych i specjalistycznych jednostek
lecznictwa pediatrycznego, u ktérych w okresie od
urodzenia do ukoriczenia 2. roku zycia stwierdzo-
no wade rozwojowg. Zgtaszane sg rowniez dzieci
martwo urodzone i niezdolne do zycia.

Analiza danych w niniejszej pracy dotyczyta
644 dzieci zywo 1 martwo urodzonych w latach
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1998-1999, u ktérych stwierdzono rozszczep pod-
niebienia pierwotnego i/lub wtérnego. Wady te
moga wystepowaé w zespotach wad lub w postaci
izolowanej. [zolowana posta¢ RPP i/lub W wyste-
powata u 507 dzieci. Podzial na grupy Q35, Q36
i Q37 oparto na Migdzynarodowej Statystycznej
Klasyfikacji Choréb i Probleméw Zdrowotnych
[8]. W klasyfikacji tej rozszczep podniebienia
oznacza si¢ symbolem Q35, rozszczep wargi Q36,
rozszczep wargi i podniebienia — Q37.

Analiza epidemiologiczna oraz statystyczna
wystepowania RPP i/lub W dotyczyta nastgpujg-
cych grup badanych:

— noworodkéw zywo i martwo urodzonych,
u ktérych RPP i/lub W wystepowaty jako wada
izolowana lub czg¢s¢ zespotu wad,

— noworodkéw zywo i martwo urodzonych
z izolowang postacig wady RPP i/lub W.

Analiz¢ wplywu zamieszkania w Srodowisku
wielkomiejskim (miast powyzej 100 tys. mie-
szkancéw), w mniejszych miastach (ponizej 100 tys.
mieszkaiicdw) oraz w Srodowisku wiejskim w re-
gionach Polski objetych PRWWR na czgstos¢ wy-
stepowania rozszczepéw podniebienia pierwotne-
go i/lub wtérnego w postaci wady izolowanej lub
w zespotach wad przeprowadzono za pomocg mo-
delowania log-liniowego [1, 3].

Ta sama metodg badano réwniez wspdtzalez-
nos¢ kategorii wady, jej wystepowania w zespo-
tach wad wrodzonych lub jako wady izolowanej,
miejsca zamieszkania matki (wojewddztwo, kate-
goria miejscowosci) oraz czgstosci wystgpowania
RPP i/lub W. Poprawnos¢ dopasowania log-linio-
wego modelu zaleznosci weryfikowano testem X>.
Wyniki analizy przyjeto jako istotne statystycznie
dla poziomu p < 0,05. Obliczenia statystyczne wy-
konano za pomoca programu STATISTICA PL
v.6.1 (Statsoft Polska, Sp. z 0.0).

Wyniki

Analiza log-liniowa liczebnosci wystegpowania
RPP i/lub W wykazata istotng statystycznie zalez-
nos¢ miedzy kategorig wady (Q35, Q36, Q37) oraz
regionem zamieszkania 1 wystgpowaniem tej wady
w zespole wad lub jako wady izolowanej (p < 0,03).

W latach 1998-1999, na terenie objetym
PRWWR, wystgpowata wigksza liczebnos¢ izolo-
wanych wad RPP i/lub W niz wad wystepujacych
w zespolach wad wrodzonych (ryc. la, b). Naj-
wigkszg liczebnos¢ izolowanych wad RPP i/lub
W wykazano w wojewddztwie wielkopolskim
(istotne statystycznie na poziomie p < 0,0001)
(ryc. 1b).

Analizujac rycing 2 mozna zauwazyc, ze roz-
szczepy Q35, Q36 i Q37 (jako wady izolowane
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Ryc. 1a. Wystepowanie RPP i/lub W w zespotach wad
na terenie objetym Polskim Rejestrem Wrodzonych
Wad Rozwojowych

Fig. 1a. Incidence of cleft palate associated with
another congenital malformations in regions notified
in the Polish Registry of Congenital Malformations
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Ryc. 1b. Wystepowanie RPP i/lub W jako wady izolo-
wanej na terenie objetym Polskim Rejestrem Wrodzo-
nych Wad Rozwojowych

Fig. 1b. Incidence of isolated cleft palate in regions
notified in the Polish Registry of Congenital Malfor-
mations

i zespoty wad) wystepowaly najczesciej w woje-
wodztwie dolnoslaskim i wielkopolskim. W tych
dwéch wojewddztwach najczesciej wystepowat
rozszczep takze Q37, najrzadziej Q36 (istotne sta-
tystycznie na poziomie p < 0,0001).

Analiza log-liniowa obserwowanych liczebno-
Sci RPP i/lub W w zaleznosci od miejsca zamie-
szkania (miasto, wies), kategorii wady oraz jej wy-
stgpowanie w postaci wady izolowanej lub w ze-
spole wad wykazata, ze rozszczepy podniebienia
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Ryc. 2. Wystepowanie RPP i/lub W tacznie w zespo-
fach wad i jako wady izolowanej na terenie objetym
Polskim Rejestrem Wrodzonych Wad Rozwojowych

Fig. 2. Incidence of isolated cleft palate and cleft plate
associated with another congenital malformations in

regions notified in the Polish Registry of Congenital
Malformations

pierwotnego i/lub wtérnego (Q35, Q36, Q37) wy-
stepuja znacznie czesciej jako wady izolowane niz
w zespotach wad wrodzonych (p < 0,001), nie po-
zwolila jednak na wskazanie, czy czesciej w mia-
stach, czy na wsi (ryc. 3a, b, ¢). Z tego powodu
przeprowadzono analiz¢ dla trzech kategorii miej-
sca zamieszkania: miasto powyzej 100 tys. mie-
szkancéw (duze miasto), miasto do 100 tys. mie-
szkaricow (mate miasto) i wies, a takze kategorii
T0ZSZCZepu oraz jego wystgpowania w postaci wa-
dy izolowanej lub w zespole wad wrodzonych.
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Ryc. 3a. Wystepowanie Q35 w miastach i wsiach na
terenie objetym Rejestrem

Fig. 3a. Incidence of Q35 in villages and towns in re-
gions notified in the Polish Registry of Congenital
Malformations

VOKRNRSE O O

W ten sposéb wykazano, ze izolowane RPP i/lub
W (Q35, Q36, Q37) najczgsciej wystepuja u dzieci
wiejskich lub z miast do 100 tys. mieszkafcéw, rza-
dziej u dzieci z duzych miast (ryc. 4a, b, ¢). Zalez-
nosc¢ ta jest wysoce istotna statystycznie (p < 0,001).

Omowienie

W dotychczasowym pismiennictwie nie uka-
zaly si¢ wyniki wieloczynnikowej analizy epide-
miologicznej wystepowania rozszczepéw podnie-
bienia pierwotnego i/lub wtérnego, dlatego auto-
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Ryc. 3b. Wystepowanie Q36 w miastach i wsiach na
terenie objetym Rejestrem

Fig. 3b. Incidence of Q36 in villages and towns in re-
gions notified in the Polish Registry of Congenital
Malformations
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Ryc. 3c. Wystgpowanie Q37 w miastach i wsiach na
terenie objetym Rejestrem

Fig. 3c. Incidence of Q37 in villages and towns in re-
gions notified in the Polish Registry of Congenital
Malformations
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Ryc. 4a. Wystepowanie Q35 w duzych i matych mia-
stach oraz wsiach na terenie objetym Rejestrem

Fig. 4a. Incidence of Q35 in villages, small towns and
big cities in regions notified in the Polish Registry of
Congenital Malformations

rzy podjeli prébe sprawdzenia, czy zmienne jako-
Sciowe, takie jak: miejsce zamieszkania (miasta
powyzej 100 tys. mieszkaricow, mniejsze miasta
lub wsie), regiony Polski (wojewddztwa), katego-
ria wady wrodzonej (Q35, Q36, Q37), wystgpowa-
nie wady w postaci izolowanej lub w zespotach
wad, byty wspétzalezne i miaty wptyw na czestosé
wystepowania rozszczepéw w latach 1998-1999.
W niniejszej pracy wykazano, ze zaleznos¢ mie-
dzy wystepowaniem RPP i/lub W a regionem za-
mieszkania i wystepowaniem wady w zespole wad
Iub jako wady izolowanej jest istotna statystycznie
(p < 0,03). Wykazano ponadto, ze najwigksza li-
czebnos¢ wad typu RPP i/lub W czy to w postaci
izolowanej, czy w zespotach wad i jako wada izo-
lowana razem wystgpuje w wojewodztwie wielko-
polskim i dolnoslagskim. Wigkszg czestos¢ wy-
stgpowania RPP i/lub W w wojewddztwie wielko-
polskim i dolnoslgskim moze wskazywa¢ na
skuteczniejszg rejestracje dzieci z wrodzonymi
wadami rozwojowymi do Polskiego Rejestru Wro-
dzonych Wad Rozwojowych w tych regionach.
Na roznice w czgstosci wystgpowania RPP
1/lub W na terenie Polski wskazata Dutkiewicz [9].
Najczestsze wystgpowanie wad stwierdzita w wo-
jewddztwie bydgoskim, chetmskim i fomzyniskim,
najrzadsze natomiast w legnickim i sieradzkim.
Dane te uzyskano jednak przy nieaktualnym juz
dzi$ podziale administracyjnym kraju, stad trudno
polemizowaé z mniejszg czgstoscig wystgpowania
rozszczepéw wowczas w wojewddztwie legnic-
kim, ktdre dzis jest czescig wojewddztwa dolnosla-
skiego. Dutkiewicz [9] stwierdzila, ze stopieri ska-
zenia i zanieczyszczenia srodowiska naturalnego
czesto pokrywat sie z wigkszg czestoscig wystepo-
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Ryc. 4b. Wystepowanie Q36 w duzych i matych mia-
stach oraz wsiach na terenie objetym Rejestrem

Fig. 4b. Incidence of Q36 in villages, small towns and
big cities in regions notified in the Polish Registry of
Congenital Malformations
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Ryec. 4¢. Wystepowanie Q37 w duzych i matych mia-
stach oraz wsiach na terenie objetym Rejestrem

Fig. 4c. Incidence of Q37 in villages, small towns and
big cities in regions notified in the Polish Registry of
Congenital Malformations

wania rozszczepow. W niniejszej pracy uwzgle-
dniono czynniki srodowiskowe jedynie w aspekcie
miejsca zamieszkania w Srodowisku miejskim
(z uwzglednieniem duzych miast powyzej 100 tys.
mieszkaricéw, a takze mniejszych miast) lub wiej-
skim we wszystkich wojewddztwach objetych
PRWWR i wykazano, ze wielkos¢ miast ma istot-
ny wplyw na czgstos¢ wystgpowania RPP i/lub W.
Izolowane RPP i/lub W najczgsciej] wystepujg
u dzieci wiejskich lub z miast do 100 tys. mie-
szkaricow. Mozna to ttumaczy¢ utrudnieniem do-
stepnosci do osrodkéw wielospecjalistycznej opie-
ki medycznej oraz poradnictwa genetycznego. Nie
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mozna jednak wykluczy¢ innych czynnikéw zwia-
zanych ze srodowiskiem naturalnym, ktérych
szczegbtowo nie analizowano w niniejszej pracy.
Dutkiewicz podaje, ze rozszczepy podniebienia
pierwotnego i/lub wtérnego czesciej wystepuja
w Polsce w miastach i ich najblizszym sgsiedztwie
[9], nie wprowadzajac podzialu na duze i mate
miasta. W przeciwieristwie do niej Sokotowski
[10], Kossakowska-Krajewska [11] i Grochowski
[12] podaja, ze rozszczepy czgsciej wystepujg na
terenach rolniczych, a wigc w srodowisku wiej-
skim i w matych miastach poza terenami uprzemy-
stowionymi. Analiza czgstosci wystgpowania roz-
szczepéw podniebienia, a takze innych wad wro-
dzonych powinna uwzglednia¢ ich zaleznos¢ od
kilku czynnikéw jednoczesnie, czego dotychczas
nie opublikowano. Stad w niniejszej pracy przed-
stawiono przydatnos¢ metody statystycznej, stwa-
rzajacej mozliwos¢ wieloczynnikowej analizy epi-

PiSsmiennictwo

demiologicznej na przyktadzie wystgpowania roz-
szczepéw podniebienia, ktéra pozwolita na sfor-
mulowanie nastepujacych wnioskéw: 1) modelo-
wanie log-liniowe jako metoda analizy wielu
zmiennych jakosciowych pozwolito na wykazanie
wspotzaleznosci czestosci RPP i/lub wtérnego od
kategorii rozszczepu, wystepowania tej wady w ze-
spole wad wrodzonych lub jako wady izolowanej
oraz miejsca zamieszkania, 2) wigksza czestosé
wystepowania RPP i/lub wtérmego w Srodowisku
wiejskim i w matych miastach wskazuje na koniecz-
nos¢ poprawy w zakresie dostepnosci do wielospe-
cjalistycznej opieki medycznej dla dzieci z tych Sro-
dowisk oraz poradnictwa genetycznego obejmujace-
go rodziny obarczone dzie¢mi z wadg wrodzong.

Podziekowanie. Autorki pragng podzigkowa¢ pani prof. dr
hab. n. med. Annie Latos-Bieleriskiej oraz Centralnemu Zespo-
towi ds. Polskiego Rejestru Wrodzonych Wad Rozwojowych za
udostgpnienie danych oraz cenne rady podczas realizacji pracy.
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