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Resumé

Introduktion: Universel neonatal hgrescreening anbefales inter-
nationalt og anses for at vaere en tiltagende ngdvendighed. | Dan-
mark er den eneste tidlige screening af bgrns hgrelse blik orien-
teret efter lyd (BOEL)-testen, som udfgres i barnets hjem i otte-
manedersalderen.

Materiale og metoder: Forzeldrene til 2.705 bgrn fgdt i 1996-
1997 i Frederiksborg Amt fik i barnets tiende leveméaned tilsendt
et spgrgeskema om BOEL-testen. Der blev spurgt om, hvorvidt
testen blev foretaget, hvilket udfald den havde, og om den blev
gentaget ved abnormt resultat. Bgrnene blev fulgt op til 2002
med registrering af de hgrehammede bgrn inklusive udfaldet af
deres BOEL-test.

Resultater: Af 2.467 bgrn havde 350 (14%) et abnormt udfald
af BOEL-testen. Toogtres bgrn (2%) blev henvist til specialleege/-
afdeling, og 152 bgrn (6%) blev aldrig yderligere undersggt. | alt
blev der fundet seks bgrn med et behandlingskraevende hgretab
(>30 dB pa det bedst hgrende gre), af hvilke fem havde haft et
normalt udfald af BOEL-testen, og en aldrig havde faet foretaget
BOEL-testen. Dette giver en sensitivitet pa O, en specificitet pa
0,97 og en positiv praediktiv veerdi pa 0,31.

Diskussion: BOEL-testen er en veletableret test med en hgj daek-
ningsgrad (98%), men med en lav sensitivitet og praediktiv vaerdi.
Dette betyder ungdigt bekymrede eller falsk trygge foreeldre, for-
sinket diagnostik og henvisning af normalthgrende bgrn til spe-
ciallege og dermed en gget samfundsgkonomisk udgift. BOEL-
testen bgr udga som hgrescreeningstest og erstattes af en uni-
versel neonatal hgrescreening (otoakustisk emmissionsmaling
og/eller automatisk hjernestammeaudiometri) med henblik pa

at sikre diagnostik fgr tremanedersalderen og intervention fgr
seksmanedersalderen.

En normal herelse er allerede i de forste seks levemaneder
nedvendig for, at et barn kan udvikle sig normalt kognitivt,
sprogligt og emotionelt [1, 2]. Det er derfor af stor betydning
tidligt at diagnosticere et medfodt eller tidligt erhvervet he-
retab, siledes at hurtig og passende rehabilitering kan iveerk-
settes ved hjelp af et horeapparat eller en cochleaimplanta-
tion [3].

Praeevalensen af medfedt eller tidligt erhvervet permanent
behandlingskreevende heretab (PTH) (defineret som horetab
>25 dB heretab i frekvensomradet 0,5-4 kHz pa bedst ho-
rende ore) er i Kebenhavns Kommune fundet stationzert at
vere 1,5 pr. 1.000 i perioden 1970-1999 [4], hvilket er i over-
ensstemmelse med internationalt fundne pravalenser [5].
Alder pa diagnosetidspunktet er i Danmark omkring 16-18
mdr. og har veret uendret i de seneste 20 ar [4].

Arsagerne til herenedszttelse er overvejende genetiske og i
stigning i takt med, at der er kommet flere familier af anden
etnisk oprindelse end dansk, hvor konsangvinitet er hyppi-
gere forekommende [4]. Derudover spiller prae- og postnatale
infektioner, kongenitte malformationer af det ydre ore og
perinatale komplikationer (asfyksi, preematuritet, lav fodsels-
vaegt og sver immunisering) ogsa en rolle [4, 6]. Ved screening
af risikogrupper vil formentlig kun omkring 60% af bernene
med heretab blive identificeret [4] og fortsat alt for sent, idet
arsagen oftest forst findes retrospektivt i forbindelse med
diagnosticeringen af heretab [7].

Formélet med denne undersogelse er, ved hjelp af et spor-
geskema til forzldre og oplysninger fra amtets horeklinik om
bern diagnosticeret med PHT, at vurdere blik orienteret efter
lyd (BOEL)-testens egnethed som screeningsmetode for he-
retab.

Materiale og metoder

Populationen i denne undersogelse bestod af alle bern, der
var fodt i perioden fra den 1. september 1996 til den 31. marts
1997 og havde bopzlsadresse i Frederiksborg Amt pa fedsels-
tidspunktet. Populationen blev rekrutteret via Det Centrale
Personregister. Forzldrene til disse bern modtog et sporge-
skema omkring barnets tiende levemaned, hvor de blev
spurgt om BOEL-testen. Der var spergsmal om udfaldet af
den forste BOEL-test, om hvorvidt et abnormt svar havde
medfort gentagelse af testen, og om hvad denne i givet fald
havde vist.

BOEL-testen er i Danmark eneste form for universel hore-
screening, den blev indfert i 1975 uden videnskabelig vurde-
ring af dens egnethed som screeningsinstrument. Testen er en
kommunikationstest med det formal at vurdere sivel barnets
horelse (modificeret distraktionstest), syn og motorik som
kontakt og generelle udvikling. Testen udferes i 7-8-méneders-
alderen i hjemmet af en sundhedsplejerske, og heretesten ind-
befatter lydstimuli fra henholdsvis bjeelder og klokker i fre-
kvensomridet 4-12,5 kHz. Det er testeren (siddende foran
barnet), der sivel paforer lyd som afleser barnets reaktion pa
lyden. Retningslinjerne for udfaldet af BOEL-testen er, at en
negativ BOEL-test (manglende reaktion pi en af de paferte
stimuli) skal opfelges af en fornyet testning 2-3 uger senere,
og ved fortsat negativ testning skal der henvises til relevante
instanser (primert en audiologisk enhed). BOEL-testen i den
klassiske form udferes kun i Danmark, Sverige og Norge,
hvorimod en modiceret distraktionstest udfores i eksempelvis
England, Holland og Australien.

Resultater
I alt besvarede 2.467 (91%) det udsendte spergeskema, af disse
angav 2.075 (84%) normalt udfald af den forste BOEL-test, 350
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(14%) angav abnormt testudfald, og 42 (2%) havde aldrig fiet
udfert en BOEL-test (dekningsgrad pa 98%) (Tabel 1).

Af de 350 born, der havde et abnormt udfald af den forste
BOEL-test, fik 200 (57%) gentaget testen, 28 born (8%) blev
henvist direkte til en otolog, fire born (1%) til en praktiserende
lzege og fire barn (1%) direkte til amtets hereklinik eller til
borneklinikken i Kristianiagade. I 114 tilfzlde (33%) blev det
abnorme udfald af BOEL-testen aldrig fulgt op (Tabel 2).

Af de 200 bern, der fik gentaget BOEL-testen, fandt man
et normalt udfald hos 136 (68%), 26 bern (13%) blev henvist til
en otolog eller en hereklinik, og 38 bern (19%) blev aldrig
fulgt op trods abnormt udfald af to BOEL-tester (Tabel 3).

Samlet blev 62 bern (2,5%) henvist til speciallzege/-afdeling,
og 152 bern (6%) blev aldrig yderligere undersagt trods ab-
normt udfald af mindst en BOEL-test. Der blev i den scree-
nede fodselsdrgang fundet seks bern med PHT, af hvilke fem
havde haft et normalt udfald af BOEL-testen, og et barn aldrig
havde fiet foretaget BOEL-testen. Dette giver en sensitivitet
pa 0, mens specificiteten for BOEL-testen er 0,97 grundet syg-
dommens relative sjzldenhed. Den pradiktive veerdi af po-
sitivt udfald af BOEL-testen er i denne undersogelse 0, mens
den praediktive verdi af negativt udfald af testen er taet pa 1.

Diskussion

BOEL-testen har i denne undersogelse sd lav en sensitivitet og
positiv preediktiv vaerdi, at testen vurderes at vaere uegnet som
screeningsinstrument for horetab. Ingen af de bern, der i en
femérsopfelgningsperiode fik konstateret PHT, blev fundet
ved BOEL-testen. Den hgje specificitet og negative prediktive
veerdi skyldes sygdommens sjzldenhed. Den relativt heje
falsk positiv-rate (14%) medferer unedig bekymring hos
mange foreldre, idet BOEL-testen af forzldrene gennem-
gdende opfattes som en heretest. De falsk negative udfald af
testen giver forzldrene en falsk tryghed, hvilket er uhensigts-
massigt, idet man i flere undersogelser har vist, at foreldre er
de forste til at f3 mistanke om et horetab hos deres barn [8].
En falsk negativ BOEL-test medferer derudover en forsinkelse
af diagnosen.

I en retrospektiv undersogelse i Vejle Amt med registrering
af BOEL-testens udfald hos 6.791 bern (tidrsfedselskohorte)
blev testen fundet at have sivel lav sensitivitet som lav speci-
ficitet og stor metodologisk usikkerhed [9]. Ved en evaluering
af BOEL-testen i Stockholm i 1989-1990 fandt man, at kun
knap 60% af bern med moderat til sveert horetab blev fundet
ved en BOEL-test [10]. Dette resultat blev genfundet i en
britisk undersogelse, hvor mindre end 30% af bern med mo-
derat til sveert horetab blev fundet ved en lignende distrak-
tionstest [11].

BOEL-testen har en hej deekningsgrad (98%), som ber ud-
nyttes i implementering af en universel herescreening, men
med en test med langt hojere sensitivitet, som skal udferes i
neonatalperioden. P4 baggrund af blandt andet medicinsk
teknologivurdering af screeningsmetoder anses otoakustisk
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Tabel 1. Udfald af fgrste BOEL-test.

| % af alle
Antal BOEL-svar
Normal fgrste BOEL-test .. ................. 2.075 84,1
Abnorm fgrste BOEL-test . .. ................ 350 14,2
BOEL-test ej foretaget . . .. ................. 42 1,7
Tabel 2. Opfglgning af abnorm fgrste BOEL-test.
1 % af
abnorme fgrste
Antal BOEL-svar
Henvist efter anden BOEL-test .. ............. 200 57,2
Henvist til gre-, naese-, hals-leege . ............ 28 8
Henvist til hgre-/bgrneklinik .. ............... 4 1,1
Henvist tilegen lege . .................... 4 1,1
Ikke gentaget/henvist . ........... ... .. ..., 114 32,6
Tabel 3. Udfald af anden BOEL-test.
1 % af
abnorme fgrste
Antal BOEL-svar
Normal anden BOEL-test .................. 136 68
Henvist til gre-, naese-, hals-specialist ......... 26 13
Ikke gentaget/henvist . ......... .. ... ... ... 38 19

emmisionsmaling (OAE) og automatisk hjernestammeaudio-
metri (AABR) som retest ved abnormt udfald pa tidlig OAE
(fra tredje til fjerde levedogn) i ojeblikket for at vaere de bed-
ste metoder [12]. Testmetodernes sensitivitet varierer fra 0,60
til 1,0 og specificiteten fra 0,73 til 0,97 [11-13]. Med god infor-
mation til forzeldrene er det vist, at undersegelserne ikke for-
styrrer mor-barn-forholdet [14], og graden af bekymring og
angst er den samme, uanset om der foretages screening eller ej
[15]. Implementering af universel neonatal horescreening vil
betyde, at diagnosticering for tremanedersalderen og start pa
intervention (cochleaimplantation og hereapparat) for seks-
manedersalderen kan effektueres som anbefalet i internatio-
nale rekommandationer [16, 17].

Tidlig intervention har i en del undersogelser vist sig at
bedre sprogudviklingen bade pa kort og pa lang sigt og der-
med at veere samfundsekonomisk besparende ved reducerede
udgifter til senere talepedagogisk og uddannelsesmzessig bi-
stand [1, 8, 18]. I et 7eview fra 2001 [2] konkluderes det dog,
at nyere screeningsmetoder kan bedre diagnosticeringen af et
medfedt heretab, men at effekten af en tidligere diagnose pa
den sproglige udvikling fortsat er usikker.

Dette studie bygger pa forzldreoplysninger, hvad angér
udfaldet af BOEL-testen, hvilket er en svaghed, idet der kan
vere fejlfortolkninger fra forzldrenes side. Dette gelder iser
ved de BOEL-test med abnormt udfald, der aldrig blev fulgt
op. Idet sundhedsplejerskerne ikke sd sig i stand til at deltage i
undersogelsen, har det ikke varet muligt at kontrollere udfal-
dene og dermed vurdere, om der er et reelt opfelgningspro-
blem. Vi ved dog med sikkerhed, hvilke bern der fik diagno-
sticeret PHT, og udfaldet af deres BOEL-test har ikke betinget
henvisning til audiologisk vurdering.
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Styrken ved denne undersogelse er, at den afdekker forel-
dreopfattelsen af BOEL-testen, hvor den generelle holdning
er, at BOEL-testen er en haretest, som der er stor tillid til.
Dette er et vigtigt argument for at erstatte en sa svag scree-
ningstest med en test med langt hejere sensitivitet.

Konklusion

BOEL-testen er velimplementeret og har en hej deeknings-
grad, men den er en test med lav sensitivitet. I denne under-
sogelse er sensitiviteten 0. Der er desuden en hej falsk positiv-
rate (14%), hvilket giver unedig forzldrebekymring og oget
samfundsekonomisk udgift. Der forekommer tillige falsk
negative udfald, hvilket skaber falsk tryghed samt forsinker
diagnosticering og dermed behandling.

Resurserne bor omlegges, sledes at BOEL-testen udgar
til fordel for en hospitalsbaseret universel neonatal herescree-
ning med en dakningsgrad pa >90% med en test med hej
sensitivitet og specificitet, eksempelvis en OAE, eventuelt i
kombination med AABR med det formadl at diagnosticere
PHT hos bernene inden tremanedersalderen og iverksatte
rehabilitering for seksmédnedersalderen.
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