Incidencija orofacijalnih rascjepa
u Hrvatskoj od godine 1988. do
1998.

Sazetak

U Hrvatskoj dosad nije bilo ucinjeno slicno epidemiolosko ispitivanje
o incidenciji orofacijalnih rascjepa. Studijom su obuhvacena djeca
rodena u razdoblju od 1. sijecnja 1988. godine do 31. prosinca 1998.
od majki sa stalnim mjestom boravka u Hrvatskoj. U promatranih 11
godina ukupno je rodeno 525.298 Zivorodene djece. Uvidom u medi-
cinsku dokumentaciju novorodencadi iz neonatoloskih centara, te u me-
dicinsku dokumentaciju centara koji provode kirurski tretman djece s
orofacijalnim rascjepom, evidentirano je 903-oje djece rodene s ras-
cjepom, od kojih su 24-ero bili blizanci (2,65%). Incidencija za navedeno
razdoblje je 1,71/1000 ili 1/581. Ako izdvojimo "sindromske" rascjepe,
incidencija "nesindromskih" je 1,56/1000 ili 1/641. Incidencija se mi-
jenjala tijekom godina, od 1,43/1000 do 2,02/1000.

Promatrajuci odvojeno rascjep usne s rascjepom nepca ili bez njega
(CL£P) i izolirani rascjep nepca (CP), incidencija je 1,05/1000 za
CL+P, odnosno 0,66/1000 za CP.

Prikazano po regijama, najvisa incidencija orofacijalnih rascjepa
zabiljeZena je u srednjoj Hrvatskoj (1,88/1000), a najniZa je u Lici i u
sjevernom Primorju (0,91/1000).

Od ukupnoga broja djece zahvacenih rascjepom 56,4% je muskih i
43,6% Zenskih, Sto predstavija odnos 1,29:1. Vise muskih evidentirano
je s rascjepom CLxP, a CP je ceSci u Zenskoj populaciji.

Kljucne rijeci: rascjep usne, rascjep usne i nepca, rascjep nepca,
epidemiologija, incidencija.
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Uvod estetski su i funkcionalni problem, a terapija je tim-
ska (ukljucuje vise medicinskih i stomatoloskih spe-

Orofacijalni rascjepi najcesce su malformacije
na podrucju lica, kod svih populacija i etnic¢kih sku-
pina. Razdvojenost koZe, misica, kostiju i hrskavica

cijalnosti), longitudinalna i kompleksna (1-4). Ras-
cjepi mogu biti, ali ne moraju, praceni drugim kon-
genitalnim anomalijama.
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Odmah nakon rodenja djetetovim je roditeljima
potrebno pruziti Sto viSe informacija o toj malfor-
maciji kako bi se oni znali ispravno postaviti vec
na pocetku djetetova Zivota i pruZili mu prikladnu i
pravodobnu skrb (5). Napredna ultrazvucna dijagno-
stika, osobito u posljednje vrijeme rabljen trodimen-
zionalni ultrazvuk, omogucuje da se anomalija opa-
zi jo$ tijekom graviditeta (najranije od 15. tjedna ge-
stacije), ¢ime se daje dovoljno vremena roditeljima
da steknu osnovno znanje o toj malformaciji (6).
Trodimenzionalni ultrazvuk je izvanredna metoda
za detekciju manjih povrsinskih malformacija me-
kih tkiva, osobito u ranoj trudnoci kada je fizioloski
veca koli¢ina plodove vode koja omogucuje bolji
prikaz, a i plod je manji, ceSce mijenja polozaj i lakSe
ga je prikazati sa svih strana. Pri rutinskim pre-
gledima u toj se dobi ne provodi ta vrsta dijagno-
stike, jer metoda zahtijeva viSe vremena i vjeStine
(znanja) pretrazivaca. Ta se vrsta pretrage preporu-
¢uje u slucajevima kada postoji pozitivna obiteljska
anamneza (rascjep u obitelji) ili postoji sumnja na
malformaciju tijekom standardnoga (rutinskog) ul-
trazvucnog pregleda.

Cestoca rascjepa u Europi krece se od 1,0 do 2,21
na 1000 Zivorodene djece (7). Incidencija orofaci-
jalnih rascjepa u Iranu je 1,13/1000, tj. na svakih
885 zivorodenih jedno se dijete rada s rascjepom (8,
9). U Sjevernoj Americi iznosi 1,71/1000 Zivorodenih
(najvisa za bijelu populaciju - 1,81/1000, a najniza za
Afroamerikance - 0,56/1000) (10). Incidencija za
Kanadu iznosi 1,06 - 1,97/1000, a u Australiji je od
1,21 - 1,73/1000 (11). Incidencija orofacijalnih
rascjepa u Juznoj Americi je 1/1000 Zivorodenih
(12).

Promatrajuci zasebno, incidencija izoliranoga
rascjepa usne (CL) krece se od 0,29 - 0,45/1000;
rascjepa usne i nepca (CLP) od 0,71 - 1,29 na tisucu
rodenih, dok je incidencija izoliranoga rascjepa
nepca (CP) 0,19 - 0,83 na tisucu rodene djece (11).

Materijali i metode

Epidemioloska studija provedena je za razdoblje
od godine 1988. do 1998. Buduci da u Hrvatskoj ne-
ma jedinstvenoga registra za malformacije, ispitiva-
nje je provedeno na temelju podataka dobivenih iz
neonatolo$kih odjela pri ginekolosko-porodiljskim

odjelima bolnickih centara svih Zupanija u Republici
Hrvatskoj (23 bolnic¢ka centra i dvije izvanbolnicke
ustanove). Obuhvaca samo djecu rodenu od majki
sa stalnim mjestom boravka u Hrvatskoj.

Dobiveni podatci dopunjeni su podatcima iz cen-
tara koji provode lijecenje osoba s orofacijalnim ras-
cjepima u Republici Hrvatskoj i Republici Sloveniji,
jer je mali broj osoba s rascjepom lijeceno u Lju-
bljani (13).

¢ Klinic¢ka bolnica “Dubrava”, Klinika za kirur-

giju lica i ¢eljusti

* Bolnica za djec¢je bolesti Zagreb, Odjel za

kirurgiju

» Klinicka bolnica Osijek, Odjel za maksilofa-

cijalnu kirurgiju

e Klinic¢ki bolnic¢ki centar Rijeka, Klinika za

maksilofacijalnu kirurgiju

e Kilinic¢ki bolnicki centar Ljubljana, Klinika za

maksilofacijalnu kirurgiju, Republika Slovenija

Za nadopunu podataka upotrebljen je i registar
pacijenata:

* Stomatolo$kog fakulteta SveuciliSta u Zagre-
bu, Zavoda za ortodonciju

» Stomatoloske poliklinike u Zagrebu, Odjela za
ortodonciju

* Klinickog bolnickog centra Salata, Centra za
audiologiju i fonijatriju
Tijekom ispitivanja uzimali su se podatci za
pacijente rodene s orofacijalnim rascjepom kao sa-
mostalnom dijagnozom i za pacijente kod kojih je
rascjep jedan od znakova nekog malformacijskog
sindroma.

Podatci o broju rodene djece u Hrvatskoj, te ostali
potrebni podatci, dobiveni su u Drzavnome zavodu
za statistiku Republike Hrvatske, a dopunjeni su
podatcima dobivenim iz Zavoda za javno zdravstvo
Republike Hrvatske.

Za izradbu incidencije orofacijalnih rascjepa u
nasoj zemlji prema zemljopisnim podrucjima izdvo-
jili smo cetiri podrué¢ja prema obrascu Drzavnoga
zavoda za statistiku Republike Hrvatske. To su:

1. Slavonija jugoisto¢na
sjeveroisto¢na
podravska

posavska
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2. Srednja Hrvatska Bilogora

Medimurje i varazdinski kraj
Hrvatsko zagorje

Gornja Posavina

Zagreb

Banija i Pokuplje

Gorski kotar i Lika
Hrvatsko primorje

Istra

3. Lika i sjeverno
Primorje

4. Dalmacija Dalmatinska zagora
sjeverna Dalmacija

juzna Dalmacija.

Tijekom obradbe podataka koristila se je i podjela
Republike Hrvatske na 21 Zupaniju.

Prikupljeni podatci podvrgnuti su statistickoj
ra$¢lambi (2 - test).

Rezultati

U razdoblju od sije¢nja 1988. godine do prosinca
1998. u Hrvatskoj je, prema izvjeScu DrZzavnoga
zavoda za statistiku, rodeno 525.298 Zivorodene
djece od majki sa stalnim prebivaliStem u Hrvatsko;j.
Imajuci moguénost uvida u medicinsku dokumen-
taciju novorodencadi iz neonatoloskih centara u
Hrvatskoj te u medicinsku dokumentaciju centara
u Hrvatskoj i Sloveniji koji lije¢e djecu rodenu s
orofacijalnim rascjepom, u spomenutom je razdo-
blju evidentirano 903-oje djece rodene s proucava-
nom malformacijom. Od identificirana 903 pacijen-
ta s orofacijalnim rascjepom u razdoblju od pro-
matranih 11 godina 24 pacijenta su bili blizanci,
§to 1znosi 2,65%.

Slika 1 predstavlja trodimenzionalni prikaz djece
s rascjepom raspodijeljenim prema spolu i godinama
rodenja.

U Hrvatskoj se operativni zahvati u djece s oro-
facijalnim rascjepom provode u 4 centra. Najvise
takvih zahvata uc¢injeno je u Klini¢koj bolnici “Du-
brava” u Zagrebu (694 ili 76,85%). U Djec¢joj bolnici
u Zagrebu operirano je 50 pacijenata (5,53%), u Kli-
nickoj bolnici Osijek 17 (1,88%), u Klini¢koj bolnici
Split 27 (3%), te povremeno u Klinickom bolnickom
centru Rijeka i u jo§ nekim zdravstvenim ustano-
vama.

56
48
40
32
24
16

zenski / female
Spol / Sex

muski / male

Slika 1. Razdioba djece rodene s rascjepom po godinama
rodenja, prema spolu (N = 903)
Figure 1. Distribution of children born with cleft according

to the year of birth, and according to gender
(N=903)

U Klinickom bolni¢kom centru Ljubljana lijece-
no je 37 pacijenata (4,1%), $to se pretezito odnosi
na operacije u¢injene do 1991. godine, a nakon toga
su zabiljezeni samo sporadicni slucajevi.

Cestoca kongenitalnih anomalija izrazava se in-
cidencijom. Incidencija je broj novih slu¢ajeva mal-
formacija (orofacijalnih rascjepa) u odredenome raz-
doblju u jedinici vremena (npr. jedna godina), a iz-
razava se "u godini na 1.000", "u godini na 10.000"
ili "u godini na 1.000.000".

Od ukupno 525.298 zZivorodene djece s dijagno-
zom orofacijalnog rascjepa rodena su 903 djeteta
ili 1,717/1000 Zivorodenih. Dakle, na svako 581 Zi-
vorodeno dijete prosjec¢no se rada jedno dijete s ras-
cjepom. Incidencija se mijenja od godine do godine,
krecuci se od 1,43/1000 rodenih godine 1989. do
2,02/1000 rodenih 1992. Ako izdvojimo sindromske
rascjepe (one koji su vezani za kromosomske abera-
cije, monogene sindrome i multiple kongenitalne
anomalije), incidencija je 1,56/1000 ili na svako 641
Zivorodeno dijete rada se prosje¢no jedno dijete s
orofacijalnim rascjepom kao izoliranom anomalijom
("nesindromski" rascjep).
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Slika 2. Kretanje incidencije orofacijalnih rascjepa u Hrvatskoj od godine 1988. do 1998., prikaz za cijelu drZavu i po regijama
Figure 2. Fluctuation in the incidence of orofacial clefts in Croatia from 1988 to 1998, presented for the whole of the Republic and

regions

Promatrajuci odvojeno rascjep usne s rascjepom
nepca ili bez njega (CL+P) i izolirani rascjep nepca
(CP), incidencija je 1,0489/1000 za rascjep usne s
rascjepom nepca ili bez njega, te 0,657/1000 za izo-
lirani rascjep nepca.

Od ukupnoga broja djece s rascjepom, 509 (56,4%)
je muske, a 394 (43,6%) je zenske djece. Incidencija
rascjepa za musku djecu rodenu u promatranih 11
godina je 1,83 /1.000, a za Zensku djecu 1,47/1.000.

Incidencija orofacijalnih rascjepa u nasoj zemlji
prikazana je na slici 2.

Hrvatska je podijeljena na 21 Zupaniju. Najvise
djece rodene s rascjepom je iz Zagreba i Zagrebacke
Zupanije (29,2%), zatim iz Splitsko-dalmatinske
Zupanije (10,0%) te Osjecko-baranjske Zupanije
(8,1%).

Razdioba djece rodene s rascjepom, obuhvacena

ovom studijom, prema Zupanijama i spolu, prikazana
je u Tablici 1.

Ako Hrvatsku podijelimo na 4 zemljopisna po-
drucja (Tablica 2), opazamo da se incidencija u po-

jedinim zemljopisnim podru¢jima veoma razlikuje
i izmedu regija i unutar pojedinih regija u odrede-
nome razdoblju. Najvisa incidencija zabiljeZena je
u srednjoj Hrvatskoj i mijenjala se tijekom godina
od 2,3%0 (1990. godine) do 1,49%0 (1989. 1 1998.
godine). NajniZa incidencija zabiljeZena je u Lici i
u sjevernom Primorju, od 0,2%0 (1993. godine - ratna
godina) do 2,0%0 (1996. godine).

Broj djece rodene s orofacijalnim rascjepom u
pojedinoj godini, unutar svake regije, prikazan je u
Tablici 2.

Rasprava

Incidencija orofacijalnih rascjepa u Hrvatskoj za
razdoblje od godine 1988. do 1998. iznosi 1,71 na
1000 Zivorodene djece. Odvojimo li "sindromske"
rascjepe od "nesindromskih", incidencija za "ne-
sindromske" rascjepe je 1,56/1.000. U studijama eu-
ropskih zemalja zabiljeZena je incidencija od 1,30
do 1,94 na 1.000 novorodenih (14; 7; 15; 11). Nama
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Tablica 1. Razdioba djece rodene s rascjepom u razdoblju
od 1988.-1998. po Zupanijama, prema spolu

Table 1.  Distribution of children born with cleft during the
period 1988-1998 in districts, according to
gender

. Spol Spol
Zupanija / Region muski / | Zenski /| Ukupno /
Gender | Gender Total
male | female
Zagrebacka 50 31 81
Krapinsko-zagorska 14 17 31
Sisacko-moslavacka 21 18 39
Karlovacka 21 15 36
Varazdinska 23 14 37
Koprivnicko-krizevacka 17 18 35
Bjelovarsko-bilogorska 15 17 32
Primorsko-goranska 15 12 27
Licko-senjska 2 2 4
Viroviti¢cko-podravska 14 6 20
Pozesko-slavonska 3 7 10
Brodsko-posavska 20 23 43
Zadarsko-kninska 14 9 23
Osjecko-baranjska 44 28 72
Sibenska 18 6 24
Vukovarsko-srijemska 16 16 32
Splitsko-dalmatinska 39 49 88
Istarska 20 8 28
Dubrovacko-neretvanska 16 6 22
Medimurska 14 9 23
Grad Zagreb 104 73 177
Nepoznato / unfamiliar 9 10 19
Ukupno / Total 509 394 903

susjedna Slovenija u svojoj je epidemioloskoj studiji
u razdoblju od godine 1973. do 1993. zabiljezila
incidenciju rascjepa od 1,64/1.000 novorodencadi
(16, 17), a incidencija za sjevernu Italiju za razdoblje
od godine 1978. do 1986. iznosi 1,33/1.000 (18).
Oba su podatka nesto niZe vrijednosti nego u nasoj
studiji. Niza incidencija zabiljeZena je i u epidemio-
loskim studijama Francuske 1,17/1.000 (19), Bel-
gije 1,30/1.000 (7), za jugoistocnu Skotsku 1,4/1.000
(20, 21) 1 1,53/1.000 za zapadnu Skotsku (22); u
Velikoj Britaniji 1,40/1.000 (ako se isklju¢e sindro-
mi i kongenitalne anomalije), ili pak 1,67/1.000
ukljucujuci sindromske i izolirane orofacijalne ras-
cjepe (23), u Madarskoj 1,45/1.000 (15) i za Isto¢ni
Berlin 1,48/1.000 (15). Rintala (24) za Finsku iznosi
incidenciju rascjepa 1,74/1.000, a za susjednu Sved-
sku Milerad i sur. (25) nalaze 1,7/1000, $to bi odgo-
varalo nalazima nase studije. Visa incidencija zabi-
ljezena je u Danskoj 1,89/1.000 (26), odnosno
2,1/1.000 (27), u Norveskoj 1,92 -2,08/1.000 (28) i
Cehoslovaékoj 1,81/1.000 ("nesindromski") odno-
sno 2,03/1.000 za sve tipove rascjepa (29), bivsa
DDR 1,85/1.000 (15).

Promatrajuci odvojeno, incidencija rascjepa usne
i rascjepa usne i nepca (CL(P) krece se od 0,6 - 1,6
na tisucu rodenih, dok je incidencija izoliranoga ras-
cjepa nepca (CP) 0,27 - 1,21 na tisucu rodene djece.
Prema nasim nalazima incidencija je 1,0489/1.000
za rascjep usne s rascjepom nepca ili bez njega
(CL#£P), odnosno 0,657/1.000 za izolirani rascjep
nepca (CP), $to ne odstupa od vrijednosti drugih
autora: Long i sur. (19) 0,67/1.000 za CL%P i
0,58/1.000 za CP, Fitzpatrick i sur. (22) 0,74/1.000
za CL+P 1 0,79/1000 za CP, Calzolari i sur. (18)
0,75/1.000 za CL+P, i 0,58/1.000 za CP, Owens i
sur. (23) 0,93/1.000 za CL+P i1 0,47/1.000 za CP,
Croen i sur. (10) 1,05/1.000 za CL+P i 0,66/1.000
za CP, Tolarova (29) 1,22/1.000 za CL£P i 0,6/1.000
za CP, Christensen (27) 1,4-1,5/1.000 za CL+P10,7-
0,9/1.000 za CP.

Incidencija izoliranoga rascjepa nepca (CP) ¢ini
se da varira viSe unutar iste primarne populacijske
skupine, osim kod crnaca, a znatno manje izmedu
populacijskih skupina. Taj nalaz te povezanost CP
s dobi majke i viSestrukost poroda (broj poroda)
sugerira da su vanjski ¢imbenici vise od genetickih
ukljuceni u nastanak izoliranoga rascjepa nepca
(CP), u usporedbi s rascjepom usne (CL) (30).
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Tablica 2. Incidencija orofacijalnih rascjepa u razdoblju od godine 1988. do 1998. u Hrvatskoj prikazana po regijama
Table 2. Incidence of orofacial clefts in the period 1988-1998 in Croatia, shown in districts

Broj rodenih / S . Lika i sjeverno .
Godina / Year Born Slavonija /ré:grr:%faflcr:\; 22153;2 Pn;r:](ér]:()/rtlﬂlka DSEF;Z?Q/ Ukupno / Total
Primorje
CLP 14 55 5 17 91
1988. Nor. 15686 24969 7662 12226 60543
Inc. 0.893 2.203 0.653 1.390 1.503
CLP 13 35 7 13 68
1989. Nor. 15087 23539 7343 11671 57640
Inc. 0.862 1.487 0.953 1.114 1.180
CLP 19 54 9 11 93
1990. Nor. 14864 23147 7215 12173 57399
Inc. 1.278 2.333 1.247 0.904 1.620
CLP 19 49 6 12 86
1991. Nor. 10575 22688 5884 10074 49221
Inc. 1.797 2.160 1.020 1.191 1.747
CLP 14 46 5 19 84
1992. Nor. 8179 21946 5524 11088 46737
Inc. 1.712 2.096 0.905 1.714 1.797
CLP 15 43 1 20 79
1993. Nor. 10499 22626 5134 10255 48514
Inc. 1.429 1.900 0.195 1.950 1.628
CLP 13 44 3 12 72
1994. Nor. 10435 23031 5075 10043 48584
Inc. 1.246 1.910 0.591 1.195 1.482
CLP 21 40 2 11 74
1995. Nor. 10457 24443 5329 9952 50182
Inc. 2.008 1.636 0.375 1.105 1.475
CLP 13 45 11 7 76
1996. Nor. 11467 26237 5477 10630 53811
Inc. 1.134 1.715 2.008 0.659 1.412
CLP 16 47 5 14 82
1997. Nor. 12117 26766 5393 11225 55501
Inc. 1.320 1.756 0.927 1.247 1.477
CLP 20 33 5 21 79
1998. Nor. 10264 22035 4779 9990 47068
Inc. 1.949 1.498 1.046 2.102 1.678
CLP 177 491 59 157 884
Ukupno / Total Nor. 129630 261427 64815 119328 575200
Inc. 1.365 1.878 0.910 1.316 1.537
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Razlike u dobivenim podatcima, ovdje navede-
nim samo za bijelu populaciju, mogu se donekle
objasniti 1 razli¢itim izvorima podataka (neonato-
loski registar, operacijski registar), ali i selekcijom
podataka. Razlike u incidenciji svakako ovise o tome
jesu li ukljuc¢ena samo Zivorodena djeca ili su uklju-
¢ena i mrtvorodena djeca, odnosno o gestacijskoj
dobi mrtvorodenih. U ovom ispitivanju podatci su
rabljeni samo za svu Zivorodenu djecu, a pri klasi-
fikaciji je kao pravi rascjep ukljucen i submukozni
rascjep nepca. Neke epidemioloske studije u izracu-
navanju incidencije koriste se samo podatcima za
orofacijalne rascjepe koji se javljaju kao izolirana
anomalija, a to je u tom slucaju i naglaseno.

Od identificirana 903 pacijenta s orofacijalnim
rascjepom u razdoblju od 1988. do 1998. godine 24
su pacijenta bili blizanci, §to iznosi 2,65% i istovjet-
no je rezultatima Menegotta i sur. (12) od 2,6%, te
van den Akkera (7) 2,7%. Nesto nizi postotak - 1,6%
blizanaca u skupini djece rodene s orofacijalnim ras-
cjepom - u Danskoj nalaze Jensen i sur. (26) i Rintala
(24) u Finskoj (od 1950. do 1982. godine).

Podatci iz ove studije pokazuju da je najveci broj
djece rodene s rascjepom na podrucju grada Zagreba
1 Zagrebacke Zupanije (29,2%), iz Splitsko-dalma-
tinske Zupanije (10,0%), te Osjecko-baranjske Zu-
panije (8,1%). MoZe se opaziti da je u podrucjima
uz velike gradove i u agronomskim jacim srediStima
Hrvatske veca koncentracija djece rodene s tom
malformacijom, $to odgovara nalazima Kozeljeve
(17) za Sloveniju. Najmanja incidencija zabiljeZena
je u industrijski i poljoprivredno nerazvijenim kra-
jevima (Lic¢ko-senjska Zupanija), Sto je takoder u
skladu sa rezultatima dobivenim u Sloveniji (17).

Promatrajuci Hrvatsku podijeljenu na regije, naj-
veci broj djece s orofacijalnim rascjepom rodeno je
u srednjoj Hrvatskoj, ¢ak 54,37%, gdje je zabiljezena
inajveca incidencija (1,88/1.000) a najmanje u Lici
1u sjevernom Primorju (6,53%), s incidencijom od
samo 0,91/1.000.

Tijekom ratnih godina (1991. - 1995.) opaZena
je povecana incidencija rascjepa u usporedbi s pred-
ratnim i poslijeratnim godinama.

Zakljucci

. Ovo epidemiolosko istrazivanje obuhvaca svu

djecu rodenu s orofacijalnim rascjepom od 1. si-
jecnja 1988. do 31. prosinca 1998. godine, tj. tije-
kom 11 godina.

. Incidencija za navedeno razdoblje je 1/581 ili

1,717/1000, razli¢ita je od godine do godine i
mijenja se od 1,43%o (1989. godine) do 2,02%o
(1992. godine).

. Izdvojimo li "sindromske" rascjepe, incidencija

je 1,56%o, ili na svako 641 zivorodeno dijete rada
se prosjecno jedno dijete s orofacijalnim rascje-
pom kao izoliranom anomalijom ("nesindrom-
skim" rascjepom).

. Incidencija po zemljopisnim podru¢jima za isto

razdoblje krece se od 0,91%o u Lici i sjevernome
Primorju do 1,88%o u srednjoj Hrvatskoj.
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