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1. Einleitung

1.1 Luigi Galvani und die Froschschenkel

Der italienische Mediziner Luigi Galvani und dessen weltberihmte Versuche an
Froschschenkeln werden immer wieder gern als anschauliche Anekdote zur Einfiih-
rung in die Elektrophysik im Schulunterricht verwendet.

Wahrend einer von Galvanis Assistenten gerade mit einer Elektrizitatsmaschine expe-
rimentierte, praparierte Galvani am gleichen Tisch Froschschenkel, welche er mit ei-
nem Teil des Ruckens vom Rumpf eines Frosches abgetrennt hatte. Als er beim Ab-
ziehen der Haut gleichzeitig mit der Spitze des Messers die Nerven des Ruckgrats
berthrte und die metallische Klinge zwischen den Fingern hielt, zuckte der Frosch-
schenkel krampfartig; er schien wieder ,lebendig®.

Abbildung 1: Versuchsskizze aus Luigi Galvanis Originalarbeit ,De viribus electricitatis in motu musculari® (1)

Diese zuféllige Beobachtung fuhrte zu einer ganzen Reihe von Versuchen, auf deren
Erkenntnisse unter anderem auch das Prinzip der Batterie zuriickgeht.



Spater veroffentlichte Galvani diese Untersuchungsreihe unter dem Titel "De viribus
electricitatis in motu musculari®, also ,Von den Kraften der Elektrizitat in der Bewegung
der Muskeln® (1,2).

Aus physioanatomischer Sicht lassen sich die Ereignisse in Luigi Galvanis Laborato-
rium vereinfacht folgendermaf3en erklaren: Da die Elektrizititsmaschine Funken gab,
hatte Galvani sich tber die Klinge seines Skalpells mit den Sakralnerven des Frosches
elektrisch verbunden. Die so Ubertragene Spannung leitete sich tUber die Nerven zu

den Muskeln fort, wo sie eine deutlich sichtbare Kontraktion ausloste.

Zusammengefasst hatte Luigi Galvani in diesem geschichtstrachtigen Versuch die
erste dokumentierte Sakralnervenstimulation durchgefiihrt und damit den Grundstein

der Elektrophysiologie gelegt.

1.2 Physiologische und Anatomische Grundlagen der Sakralnerven-
stimulation (SNS)

Zunachst werden im folgenden Abschnitt die Grundlagen aus Physiologie und Anato-
mie zusammengefasst dargestellt, die flir das Verstandnis der der SNS zugrunde lie-

genden Vorgange notwendig sind.

1.2.1 Physiologie von Nervenleitung und Muskelkontraktion

Nervenzellen sind Erzeuger und Ubertrager elektrischer Impulse, die sie auf Muskel-
zellen durch ein chemisches Signal Ubertragen konnen; diese wiederum reagieren auf

Impulse mit einer Kontraktion.

Eine sich im nicht erregten Zustand befindliche Nervenzelle weist aufgrund ungleicher
lonenverteilungen zwischen Intra- und Extrazellularraum eine negative Oberflachen-
spannung von ca. -90 mV auf, das sogenannte Ruhepotenzial. Dieses wird durch die

Aktivitat der Natrium-Kalium-Pumpe aufrechterhalten.

Die Zelle wird erregt, wenn sich ihr Potenzial auf eine weniger negative Spannung
verandert. Dies geschieht entweder durch einen lokalen Kationeneinstrom in die Zelle

oder durch eine elektrische Erregung aus der Umgebung. Wird der charakteristische



Schwellenwert der Zelle tUberschritten, wird das Aktionspotenzial Gber die gesamte

Lange der Nervenzelle Ubertragen.

Am Ende einer Nervenzelle ist diese entweder mit einer weiteren Nervenzelle tber
eine Synapse oder mit einer Muskelzelle in Form einer motorischen Endplatte verbun-
den. In beiden Fallen gibt die Nervenzelle chemische Transmitter ab, welche die Erre-
gung an die angeschlossene Zelle weitergeben, indem diese dort wiederum an spezi-

fischen Kanélen einen Kationeneinstrom auslosen.

Wahrend die Erregung einer Nervenzelle lediglich gemessen werden kann, wird die

einer Muskelzelle in Form einer Kontraktion der Zelle sichtbar.

Erst, wenn dieser Prozess zwischen zahlreichen Zellen ordnungsgemal und ungehin-
dert — was den raumlichen Kontakt zwischen Nervenende und Zielorgan (Muskel) vo-
raussetzt — stattfindet, kann ein Muskel erfolgreich gesteuert und willentlich kontrahiert

werden (3).

1.2.2 Anatomie von Rektum und Anus

Rektum und Anus sind die letzten beiden Abschnitte des Dickdarmes und bilden eine
funktionelle Einheit, welche sowohl die Kontinenz gewabhrleistet als auch der Stuhlaus-

scheidung dient (4).
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Abbildung 2: Die Anatomie von Anus und Rektum (4)

Embryologisch betrachtet bilden sich Rektum und Anus aus der Kloake, einem ge-
meinsamen Ende des Darmrohres und des Urogenitaltraktes, die durch die Membrana
cloacalis aboral verschlossen wird. Zwischen vierter und sechster Woche der Embry-
onalentwicklung bildet sich das Septum urorectale, ein stark proliferierendes Bindege-
webe, das die Kloake in den priméren, ventral gelegenen Sinus urogenitalis und das
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dorsal davon liegende Rektum trennt. Hierbei wird die Membrana cloacalis in die
Membrana urogenitalis und die Membrana analis geteilt, welche sich zwischen dem
45. und dem 47. Tag auflésen. Die perineale Muskulatur entsteht aus dem das Darm-

rohr umgebenden Mesoderm (5,6,7,8).

Das Rektum ist beim Erwachsenen ein 12 bis 18 cm langer, sich im kleinen Becken
befindlicher Darmabschnitt; der Ubergang von Colon sigmoideum zum Rektum liegt
ca. auf Hohe des 2. bis 3. Sakralwirbels. Der Analkanal, auch Canalis analis, geht aus
dem Rektum an der Flexura perinealis hervor. Auf der Innenseite zeigt sich die ge-
wellte Junctio Anorectalis, welche den Ubergang von Rektum zu Analkanal markiert.
Der Analkanal wird in drei Zonen gegliedert: Die Zona columnalis, die Zona alba (Pec-
ten analis) un die Zona cutanea. Im Anschluss an die Junctio anorectalis liegt die Zona
columnalis, in welcher unregelmafig abwechselnd Zylinderepithel und mehrschichti-
ges unverhorntes Plattenepithel vorliegen. Die Linea pectinea grenzt die Zona colum-
nalis von der Zona alba ab. Hier findet sich mehrschichtiges unverhorntes Plat-
tenepithel, welches unverschieblich mit dem M. sphincter ani internus verbunden ist.
Die Zona cutanea zeichnet sich zurch mehrschichtiges und unverhorntes Plat-
tenepithel mit Talgdrisen aus. Zwischen Zona alba und Zona cutanea liegt die Linea
anocutanea. Es Folgt die Perineale Haut mit verhorntem Plattenepithel und apokrinen

Driisen. Die Offnung des Darmes nach auRen wird als Anus bezeichnet.

Ventral von Rektum und Analkanal liegen bei der Frau Vagina und Uterus, beim Mann
die Blase, die Geschlechtsdriisen Prostata und Glandulae vesiculosae sowie der Duc-

tus deferens, dorsal des Rektums befindet sich das Os sacrum.

Fur die Kontinenz entscheidende Muskelziige sind der Musculus puborectalis, welcher
sich wie eine Schlinge um das Rektum legt, der M. levator ani mit seinen kaudalen
Anteilen, sowie die Mm. sphincter ani internus und externus. Letzterer soll hier beson-
ders hervorgehoben werden, da seine Kontraktion bei der diagnostischen Sakralner-
venstimulation ausgeldst und seine Funktion damit Gberpruft wird (9). Er teilt sich in
drei Teile auf, die Pars profunda, die Pars superficialis und die Pars subcutanea, wel-
che eine funktionelle Einheit bilden. Ihre somatomotorische Innervation wird vom Ner-
vus pudendus geleistet, welcher sich aus Faseranteilen aus S2—-S4 zusammensetzt
(4,10,11).
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1.2.3 Der Plexus sacralis

Die aus den frontalen Sakralforamina austretenden somatomotorischen Nervenbiindel
bilden in einem komplizierten Nervengeflecht die spateren anatomisch abgrenzbaren
Nerven des peripheren sakralen Nervensystems. Der Aufbau des Plexus sacralis wird
in Abbildung 3 dargestelit.
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Abbildung 3: Der Plexus sacralis: Schematische Darstellung und anatomischer Verlauf der Strukturen in der Peripherie (4)

Es wird deutlich, dass sich der den auf3eren Analsphinkter innervierende Nerv, der
Nervus pudendus, aus Faseranteilen der Segmente S2—-S4 zusammensetzt. Aus die-
sen Segmenten setzen sich ebenfalls die fir die Innervation der Kennmuskeln verant-

wortlichen Nerven zusammen (4).
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Nervus pudendus S2-S4 | Muskeln des | Sphincter ani externus

Beckenbodens
Nervus ischiadicus L4-S3 | Nervus pe- | Musculus tibailis anterior
o . ' roneus commu-
(Nervus tibialis, Nervus fibularis com- nis

munis)

L4-S3 | Nervus tibialis Musculus flexor hallucis longus

M. flexor digiti minimi

Tabelle 1: Der Zusammenhang zwischen Plexus sacralis und den untersuchten Nervenbahnen (9)

1.3 Angeborene Fehlbildungen des Enddarmes

Die fur die vorliegende Arbeit relevanten Fehlbildungen des Enddarmes sollen im Fol-
genden zusammenfassend dargestellt. Dabei handelt es sich um die Fehlbildungen
des Enddarmes, welche man unter dem Begriff Anorektale Malformationen (ARM) zu-

sammenfasst, den Morbus Hirschsprung sowie andere Fehlbildungen.

1.3.1 Anorektale Fehlbildungen

Der Begriff ,anorektale Fehlbildung“ oder ARM (kurz fir ,anorectal malformation®) fasst
eine Gruppe verschiedener angeborener Fehlbildungen des Enddarmes zusammen,
welche sich embryologisch im Stadium der primitiven Kloake manifestieren. Betroffen
sein konnen der Analkanal sowie verschieden lange Abschnitte von Rektum und Ko-
lon; sie sind h&ufig mit Fisteln zum Urogenitaltrakt, Verlagerungen der Anal6ffnung
sowie Fehlbildungen anderer Organe vergesellschaftet. Die haufigsten Formen stellen

die Analatresie und perineale Fisteln dar (12).

Die unterschiedlichen Formen der ARM werden nach Wingspread (13) geschlechts-
bezogen und nach anatomischer Hohe der Lokalisation der Fehlbildung eingeteilt. Die
seit 2005 bestehende Krickenbeck-Klassifikation teilt die ARM nach Haufigkeit ihres

Auftretens ein.
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Hoch

Anorektale Agenesie mit urethraler Anorektale Agenesie mit rektovagi-

Fistel/ohne Fistel
Rektalatresie

naler Fistel/ohne Fistel

Rektalatresie

Rektobulbare urethrale Fistel

Analagenesie ohne Fistel

Mittel

Rektovestibulare Fistel
Rektovaginale Fistel

Analagenesie ohne Fistel

Anokutane (perineale) Fistel

Analstenose

Tief

Anovestibulare Fistel
Anokutane (perineale) Fistel
Analstenose

Kloake

Seltene Fehlbildungen

Tabelle 2: Ubersicht tiber die Wingspread-Klassifikation der anorektalen Fehlbildungen (13)

Hauptgruppe

Seltene Fehlbildungen / regionale Be-
sonderheiten

Perineale (kutane) Fistel

Pouch Colon

Rektourethrale Fistel
- Rektoprostatische Fistel

- Rektobulbare Fistel

Rektumatresie

Rektumstenose

Rektovaginale Fistel

Rektovesikale Fistel

H-Fistel

Vestibulare Fistel

Andere seltene Formen

Kloakenfehlbildungen

Keine Fistel

Analstenose

Tabelle 3: Krickenbeck-Klassifikation anorektaler Fehlbildungen (14)
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Die Diagnose einer anorektalen Fehlbildung wird vorwiegend bei der Erstuntersuchung

des Neugeborenen aufgrund des fehlenden Anus bzw. der Fistel gestellt.

Wird bei der perinealen Inspektion eine Fistel gefunden, sollte diese gegebenenfalls
sondiert werden. Wichtige Informationen bringen Urinanalyse, ein perinealer Ultra-
schall und ein Ausschluss zuséatzlicher Fehlbildungen. Zusatzlich kbénnen Miktions-
zysturethrografie, Kloakografie, Zystogenitoskopie, Chromosomenanalyse, Sonogra-
fie oder MRT von Abdomen, Wirbelsaule und Spinalkanal sowie eine Untersuchung

der Urodynamik erforderlich sein.

In den Abbildungen 4 und 5 werden die haufigsten Fistelformen bei Madchen und Kna-

ben dargestellit.

B Abb. 30.8a, b. Die haufigsten Fistelformen bei Mddchen mit Analatresie. a Perineale Fistel. b Vestibulare Fistel (Pena 1989; Levitt u. Pena 2006b)

Abbildung 4: Darstellung der haufigsten Fistelformen der Analatresie bei Madchen (12)
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B Abb. 30.6a-d. Die hiufigsten Fistelformen bei Knaben mit Analatresie. a Perineale Fistel. b Rektourethrobulbare Fistel. ¢ Rektourethroprosta-
tische Fistel. d Rektum-Blasenhals-Fistel (nach Levitt u. Pena 2006a)

Abbildung 5: Darstellung der haufigsten Fistelformen Analatresie bei Knaben (12)

Die Therapie der verschiedenen ARM wird je nach Geschlecht des Patienten anhand
unterschiedlicher Algorithmen geplant. Vordringlich ist hierbei die Entscheidung zwi-
schen einer operativen Primarversorgung der ARM oder der Anlage eines Kolostomas,
um den definitiven Eingriff zur Korrektur der ARM auf einen spateren Zeitpunkt zu ver-
schieben. Diese kann in der Uberwiegenden Zahl der Falle durch eine posteriore
sagittale Anorektoplastik (PSARP) (15) oder bei hoher Harnwegsfistel mit laparosko-
pischem Fistelverschluss als laparoskopisch assistierte Durchzugsoperation (LAARP)
erfolgen (16, 12).

Zwei der in der vorliegenden Arbeit erwéhnten Patienten hatten eine Blasenekstrophie.

Hierbei handelt es sich um eine angeborene Missbildung der Harnblase, welche die
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haufigste Form der Fehlbildungen des Bladder-Exstrophy-Epispadias-Complex
(BEEC) darstellt. Dabei liegt aufgrund von damit einhergehenden Fehlbildungen von
Bauchwand und Beckenknochen die Ruckwand der Blase frei. Auch wenn es sich hier-
bei nicht um eine Fehlbildung des Enddarmes handelt, so ist die Maximalform des
BEEC in Form einer kloakalen Exstrophie mit einer hohen Analatresie vergesellschaf-
tet (17,18).

1.3.2 Morbus Hirschsprung

Der Morbus Hirschsprung ist definiert als eine angeborene Fehlbildung des enteri-
schen Nervensystems, die stets vom Anus ausgehend verschieden lange Darmab-
schnitte betreffen kann (12). Durch das Fehlen (Aganglionose) von Nervenzellen fehlt
in den betroffenen Abschnitten die Fahigkeit, das glatte Muskelgewebe zu entspannen,
es kommt durch die eingeschrankte Motilitat zu einer funktionellen Stenose.

Klinisch fallen 90% der Patienten bereits als Neugeborene durch klassische Symp-
tome wie verspateten Mekoniumabgang (spater als 24 Stunden nach der Geburt), ab-
dominelle Distension, Erbrechen oder Enterokolitis auf. Bei betroffenen Patienten kann
es spater, meist nach der Nahrungsumstellung, zu schweren chronischen Obstipatio-
nen, Uberlaufenkopresis, explosionsartiger Stuhlentleerung nach rektaler Untersu-
chung oder dem klinischen Bild eines lleus- bzw. Subileus mit Enterokolitis bis hin zum
toxischen Megakolon kommen. Zu den sekundaren Symptomen werden Gedeihsto-
rungen, Meteorismus, rezidivierende Enterokolitiden sowie Anorexie und Kachexie mit

Hyperproteindmie und Anédmie gezahlt.

Trotz der ausgepréagten klinischen Symptomatik mtssen bei der Diagnosestellung ei-
nes Morbus Hirschsprung weitere Verfahren herangezogen werden, wobei der Ver-
dacht auf diese Krankheit mit zwei Methoden erhartet werden kann: anhand der
Anomanometrie und des Kolonkontrasteinlaufs (KE). Bei der Anomanometrie wird
Uber eine durch den Anus in den Analkanal eingefiihrte Sonde der Sphinkterdruck be-
stimmt und Ausldsbarkeit einer reflektorischen Entspannung des Analsphinkters tber-
pruft. Typischerweise zeigt sich beim M. Hirschsprung das radiologische Bild eines
Megakolons; der von der Aganglionose betroffene Abschnitt, dessen Lange im KE gut
abgeschatzt werden kann, zeigt sich in diesem eng gestellt; der Ubergang ist trichter-

formig, da der gesunde Teil des Darmes durch den aus der Stenose resultierenden
17



Uberdruck distendiert wird. Sowohl Anomanometrie als auch Kolonkontrasteinlauf wei-
sen auf einen Morbus Hirschsprung hin; die Diagnose wird mittels histologischer Un-
tersuchung einer Rektumbiopsie gestellt. Die Entnahme dieser erfolgt in Form einer
Saug- bzw. Exzisionsbiopsie des Dickdarmes in definierten Abstdnden zum Anus. Um
die Lange des betroffenen Segmentes zu bestimmen, erfolgen weitere Biopsien des
Dickdarmes in definierten Abstanden zum Anus. Histologisch muss das Fehlen von
intramuralen Ganglien im Plexus myentericus sowie im Plexus submucosus, eine Hy-
perplasie der cholinergen Nervenfasern, eine Hyperplasie der cholinergen Nervenfa-
sern oder histochemisch eine Erhéhung der Acetylcholinesterase nachgewiesen wer-

den, um die Diagnose eines Morbus Hirschsprung zu sichern (12).

Die Therapie des Morbus Hirschsprung erfolgt durch eine operative Entfernung des
agangliondren Darmsegmentes, die sogenannte Durchzugs-OP. Die Resektion des
betroffenen Darmabschnittes kann mithilfe unterschiedener Techniken erfolgen. Zu
nennen sind hier die extraanale Resektion nach Swenson und Bill (19), die End-zu-
Seit Anastomose nach Duhamel (20), die tiefe anteriore Resektion nach Rehbein (21),
der endorektale Durchzug nach Soave (22), die laparoskopisch assistierte Durchzug-
soperation nach Georgeson (23) und der transanale endorektale Durchzug nach De la
Torre (24, 12, 25)

1.3.3 Andere Fehlbildungen

Sakrokokzygeale Tumoren kénnen in direkter Umgebung des Enddarmes auftreten.
Hierbei handelt haufig um Teratome, wobei es sich um Tumoren embryologischer Ge-
nese handelt, die sich aus pluripotenten Stammzellen entwickeln. (26, 27). Weitere
Differenzialdiagnosen flr sakrokokzygeale Tumoren sind Ependymome, Ependymo-

plastome, Neuroblastome, Rhabdomyosarkome sowie Ovarialtumoren (28, 29, 30).

1.4 Der Analsphinkter, Morphologie und Neurologie als Gegenstand

aktueller Untersuchungen

Die genauen Abladufe der Embryonalentwicklung eines gesunden Anorektums und da-
mit auch des auf3eren Analsphinkters sind nicht vollstandig geklart und noch immer
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Gegenstand zahlreicher Untersuchungen (7, 31, 32). Dabei spielt ebenfalls die Patho-
genese bei ARM eine mal3gebliche Rolle; sie wurde bei Schweine- (33) und Ratten-
embryos (34, 35, 36) untersucht. Wang et al. zeigten dabei ein deutlich abnormes In-
nervationsschema der Rattenembryos mit ARM im Vergleich zu gesunden.

Reginelli et al. wiesen in einer Studie mittels sonographischer Untersuchungen Asym-
metrien des Sphinkterkomplexes nach (37).

Das Vorkommen asymmetrischer Sphinkterinervationen wurde bereits 1999 postuliert,
nachdem in einer Studie anhand transkranieller Magnetstimulationen Sphinkterkon-

traktionen mit einem zweikanaligen Elektromyogramm abgeleitet wurden (38).

Der OASIS-Report (project OASIS, QLRT-2001-00218, Projektnummer QLK6-CT-
2001-00218) enthalt verschiedene Studien, welche diese Asymmetrien in der Innerva-
tion des aulReren Analsphinkters an gesunden Patienten analysieren. Im Rahmen die-
ses Reports wurde sich mit der Entwicklung einer nicht-invasiven Ma3nahme zur Di-
agnostik der beschriebenen Innervationsmuster in Form einer EMG-Sonde mit 16 zir-

kular angeordneten Ableitungskanélen befasst (39, 40, 41, 42).

60 Distribution of side differences
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side differences among 234 consecutive pa- ’ ’ ’ . ’ ’ ’

tients with fecal incontinence. Note the near- EMG right-left
lv normal distribution of values.

Abbildung 6: Verteilungsmuster fir asymmetrische Innervationen nach Enck et al. (40)

Anhand von Untersuchungen am auf3eren Analsphinkter wurde dabei gezeigt, dass
das Vorkommen seitenbezogener Dominanzen in der Innervation einer Gauf3‘'schen
Verteilungskurve (Abbildung 6) folgt (40).
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In einer weiteren Veroffentlichung konnten unterschiedlich dominante Funktionen der
beiden Nn. pudendi sowohl Uber eine direkte Stimulation der Nerven, aber auch tber

magnetische Stimulationen im Cortex gefunden werden (38).

Bereits durch diese Beispiele wird deutlich, dass die Anatomie des M. sphincter ani
externus an sich sowie seine embryonale Entwicklung und dessen Innervation nicht
ausreichend geklart sind. Sicher ist jedoch, dass eine Vielzahl moglicher Abweichun-
gen vom symmetrischen und seitengleich innervierten Sphinkters, wie er laut Lehrbuch

postuliert wird (4), existieren.

Als Konsequenz entsteht die Notwendigkeit nach einer pra- und intraoperativen Abkla-
rung des individuellen Innervationsmusters (42). Diese kann durch die diagnostische

Sakralnervenstimulation erfolgen (9).

1.5 Therapeutische SNS

Bei der Sakralnervenstimulation (SNS) wird ein Aktionspotenzial ausgeldst, indem der
von einem Stimulationsgerat erzeugten Wechselstrom tber eine Nadel in das ge-
winschte Neuroforamen an den entsprechenden Sakralnerven fortgeleitet wird. Die
so stimulierten Nervenzellen sollten nun in den zugehdrigen Zielorganen, in diesem
Fall im Analsphinkter oder dem M. detrusor vesicae, Kontraktionen auslésen und dabei

eine Tonuserhdéhung bewirken (43).

In der Therapie der Inkontinenz ist die Sakralnervenstimulation sowohl in der Erwach-
senen- (44, 45, 43) als auch in der Kinderchirurgie (46) bereits etabliert; sie wird derzeit
in mehreren Zentren zur Therapie von sowohl Harn- als auch Stuhlinkontinenz bei Ju-

gendlichen und Erwachsenen eingesetzt.

Dabei wird unter Bildwandlerkontrolle das gewlinschte Neuroforamen mit einer Stimu-
lationsnadel aufgesucht und anschlieRend an einen Schrittmacher angeschlossen,
welcher subkutan implantiert wird. Durch eine kontinuierliche, frequentierte Stimulation
der Sakralnerven und damit der jeweiligen Kontinenzorgane wird deren Muskulatur

aufgebaut bzw. gestarkt (47).
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Die SNS als therapeutische MalRBhahme hat in verschiedenen Studien in unterschied-
lichen Gebieten gute Ergebnisse in Bezug auf eine Verbesserung von Kontinenz und

Lebensqualitat der Patienten ergeben (43, 48, 49).

In der Therapie der Stuhl- und Harninkontinenz bei Erwachsenen ist die SNS seit zwei
Jahrzehnten etabliert und inzwischen auch fester Bestandteil entsprechender Leitli-
nien (50, 51). Sie ist weiterhin Gegenstand klinischer Forschung. So befassen sich
Studien mit der Optimierung ihrer Durchfihrung, z. B. im Hinblick auf die Elektroden-
implantation (52), wie auch mit der Optimierung der elektrophysiologischen Parameter

in den entsprechenden Therapiephasen und -zielen (53, 54).
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2. Fragestellung und Studienziel

Bei der Entwicklung der diagnostischen Sakralnervenstimulation wurden die Prinzipien
einer in der Therapie von Stuhlinkontinenz bei Erwachsenen etablierten Methode als

diagnostisches Instrument in die Kinderchirurgie Ubertragen.

Im Gegensatz zur therapeutischen Anwendung steht hier die Funktionsprifung der
sakralen Nervenbahnen und die Identifikation der entsprechenden Sphinktermuskula-
tur bei einer angeborenen Fehlbildung des Anus im Mittelpunkt. Anders als bei der
therapeutischen SNS wird bei der Anwendung als diagnostische Methode kein Stimu-

lationsgerat implantiert, sondern eine einmalige Stimulation durchgefuhrt.

Das Hauptziel der vorliegenden Arbeit ist es, die Machbarkeit der diagnostischen Sak-
ralnervenstimulation bei Sauglingen und Kleinkindern zu belegen. Dies soll exempla-
risch an Patienten mit Fehlbildungen im Bereich des Enddarmes und anhand verschie-

dener Kasuistiken veranschaulicht werden.

Gleichzeitig soll aufgezeigt werden, dass es sich bei der diagnostischen Sakralnerven-
stimluation um eine im kinderchirurgischen Patientenkollektiv sicher anzuwendende
Methode handelt. Dabei wird auf die Modifikationen der Methode im Vergleich zur the-

rapeutischen Sakralnervenstimulation eingegangen.

Abschliel3end soll auch das Potential der Methode dargelegt werden. So konnte die
diagnostische SNS auch bei anderen Grunderkrankungen zur Anwendung kommen.
Weiterhin kénnten die bei der diagnostischen SNS erhobenen Schwellenwerte kénn-

ten prognostische Aussagekraft haben.

Ein entsprechender Ethikantrag zur Studie wurde bei der Ethikkommission des Unikli-

nikums Regensburg unter dem Aktenzeichen 12-101-0020 bewilligt.
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3. Material und Methoden

3.1 Material

Zu den fur die diagnostische SNS notwendigen Instrumenten gehéren die Foramen-
nadeln, mit denen der Kontakt zu den Sakralnerven hergestellt wird, und das Stimula-
tionsgerat, das die elektrischen Stimulationsimpulse erzeugt. Wir benutzen das Stimu-
lationsgerat ,Test Stimulator Model 3625 der Firma Medtronic® (Medtronic®; GmbH,
Emanuel-Leutze-Str. 20, 40547 Dusseldorf), Stimulationsnadeln vom Typ ,foramen
needle #041828, Medtronic®" und das zugehdrige Kabel. Wahrend das Stimulations-
gerat wiederverwendbar ist und aul3erhalb des sterilen Bereiches bedient wird, handelt
es sich bei den Stimulationsnadeln und den zugehérigen Kabeln um sterile Einmalpro-
dukte.

Bader

Abbildung 6: Teststimulator mit Kabel und angedeuteter Stimulationsnadel, Medtronic®; GmbH, Emanuel-Leutze-Str. 20, 40547
Disseldorf
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3.2 Methoden

3.2.1 Modifikationen der SNS fur die diagnostische Anwendung in der Kinderchirur-

gie

Fur das Vorgehen bei der diagnostischen Sakralnervenstimulation in der Kinderchirur-
gie sind einige Anpassungen im Vergleich zur therapeutischen Anwendung erforder-
lich.

Aufgrund der noch nicht abgeschlossenen Ossifikation bei Kindern und Jugendlichen
(55) kénnen wir beim Aufsuchen der Neuroforamina am Os sacrum auf die Verwen-
dung von Réntgenaufnahmen verzichten, da wir uns bei der Darstellung des Knochens
ausschlief3lich der nebenwirkungs- und strahlenfreien Sonografie bedienen. Bei der
diagnostischen Sakralnervenstimulation erfolgt keine Implantation eines Schrittma-
chers und die im OP gesetzten Stimulationsnadeln werden am Ende des operativen
Eingriffes entfernt (9). Daher entstehen durch die SNS keine Hautschnitte, das Infek-

tionsrisiko wird auf ein Minimum reduziert.

3.2.2 Intraoperatives Setting und Vorgehen

Intraoperativ werden die Patienten in Goetze-Lagerung, also auf dem Bauch liegend
gelagert, wobei die unteren Extremitaten frei vom Tisch h&ngen kénnen. Zusétzlich
wird das Becken angehoben, sodass das Perineum gut sichtbar und leicht zuganglich
wird. Gesicht, Arme und alle anderen pradestinierten Druckstellen werden im Sinne

einer Dekubitusprophylaxe gepolstert.

Nach der Ublichen Desinfektion des Operationsgebietes sowie der tUber dem Os
sacrum liegenden Haut erfolgt die sterile Abdeckung mit Einmal-Klebettichern. Dabei
werden Papierklebetiicher fur die Abdeckung nach kranial, oberhalb der LWS sowie
fur die Flanken benutzt. Um die Sicht auf die Kontraktionen der bei der SNS wichtigen
Kennmuskeln zu erhalten, werden die Beine transparent abgedeckt. Eine mit dem Sti-
mulationsgerat verbundene Neutralelektrode wird auRerhalb des Operationsgebietes

angebracht, und mit dem Stimulationsgerat verbunden. Um Wechselwirkungen mit der
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Hochfrequenzchirurgie und Verbrennungen im Bereich der Sakralnerven zu vermei-
den, darf bei liegenden Nadeln ausschlieflich ein bipolares Diathermie-System zum

Einsatz kommen (56).

Bei der diagnostischen SNS muss auf die Gabe von Muskelrelaxantien sowie auf re-
gional-anasthetische Verfahren verzichtet werden, da die verwendeten Lokalan&sthe-
tika Nervenleitung und Muskelkontraktionen beeinflussen.

Vor Beginn der invasiven Mal3nahmen muss das Os sacrum inklusive der posterioren
Neuroforamina dargestellt werden, was mittels Sonografie und unter Verwendung ste-
rilen Ultraschallgels erfolgt. Hierbei orientiert man sich an der knéchernen Topographie
des Sakrums. Nach Darstellung des Os sacrum wird nun die Stimulationsnadel trans-
kutan in das Neuroforamen platziert, aus welchem der zu stimulierende Nerv austritt.
Dabei werden stets beide Foramina einer Sakralebene, meistens beide Neuroforamina
der Ebenen S3 und S4 aufgesucht. So kann anschliel3end der dominante Sakralnerv

ermittelt werden.

approx Marked $3
1.5 Location -
\ 1-5em ‘/ ocation

Abbildung 7: Platzierung der Foramennadeln unter Ultraschallkontrolle (9)

Nun kann eine elektrische Verbindung zwischen Foramennadel und Stimulationsgeréat
durch Kontakt Uber eine manuell bedienbare Kabelklemme am Ende eines sterilen
Kabels hergestellt und somit die Impulse vom Gerat auf den jeweiligen Sakralnerven

Ubertragen werden.

Die empfohlenen Einstellungen des Stimulationsgerates sind dabei eine Frequenz von

20 Hz bei einer Impulsbreite von Impulsbreite von 120 ps sowie eine Stromstérke von
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120 mA (9). Bei der initialen Stimulation wird der korrekte Sitz der Nadel durch Stimu-
lation in ansteigender Stromspannung Uberprift, bis dabei deutliche Kontraktionen in
den jeweiligen Kennmuskeln (in Abhangigkeit der Diagnose am Anus, dem M. sphinc-
ter ani externus oder der pedalen Kennmuskulatur) ausgelost werden. Die optimale
Position ist dann erreicht, wenn eine deutlich erkennbare muskulare Reizantwort mit

minimaler Spannung zu erzielen ist.

Befindet sich die Foramenelektrode in der optimalen Position, werden nun die Reiz-
schwellen der einzelnen Kennmuskeln bestimmt. Durch schrittweise Reduktion der
Spannung am Stimulationsgerat von jeweils 0,5 V wird die geringste Spannung ermit-
telt, bei der eine Antwort der jeweiligen Kennmuskeln mit dem Auge des Untersuchers
eben noch erkennbar ist. Diese Spannung wird als Schwellenwert definiert. Der be-
schriebene Ablauf wird aufgrund der individuellen Variabilitat hinsichtlich der dominan-
ten Innervation fur die beiden Neuroforamina S3 und gegebenenfalls auch fur beide
S4 eingehalten, wobei fir jedes Neuroforamen und den dazugehdrigen Sakralnerv
eine eigene Nadel verwendet wird. Diese bleibt wéhrend des gesamten Eingriffes in
loco belassen, um intraoperativ durch Stimulation die gewlinschten Kontraktionen aus-

[6sen zu kénnen.

3.2.3 Dokumentation und Pseudonymisierung der Patienten

Durch das beschriebene Vorgehen werden zahlreiche Parameter erhoben und doku-
mentiert. Hierfir wurde ein Protokollbogen entworfen, mit dem konsekutiv jede in der
Klinik fur Kinderchirurgie durchgefiihrte SNS erfasst wurde. Im Rahmen der Studie
wurde dieser Protokollbogen erweitert. Er beinhaltet eine Tabelle, in die die Schwel-
lenwerte fur jeden Kennmuskel in Abhangigkeit vom stimulierten Sakralnerven einge-
tragen werden, Hinweise auf die Standardeinstellungen des Stimulationsgerates, den
Verzicht von Muskelrelaxantien und Kaudalanasthesie sowie Platz fiir das Patienten-
etikett. Ebenfalls besteht in der Tabelle die Moéglichkeit, individuelle Auffalligkeiten
wahrend der SNS in Bezug auf den jeweiligen Sakralnerv zu notieren. Das Protokoll

ist unter dem Gliederungspunkt 8. (Dokumentations- und Fragebégen) zu finden.

Im Anschluss an die Eingriffe wurden die Patienten pseudonymisiert und die erhobe-
nen Daten in eine Excel Tabelle eingetragen. Nach Abschluss der Studie wurden die

Patienten nach Diagnosen geordnet und nummeriert.
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3.2.4 Radiologische Auswertung

Zusatzlich zur diagnostischen Sakralnervenstimulation werteten wir das praoperativ
aufgenommene radiologische Bildmaterial unserer Patienten, MRT-Aufnahmen und
ggf. auch Rontgenbilder in Zusammenarbeit mit der radiologischen Abteilung der Klinik
St. Hedwig in Regensburg aus. Hierbei wurde zunachst das Vorhandensein samtlicher
Sakral- und Kokzygealwirbel Uberprift, soweit methodisch und altersbedingt mdglich.
Ferner wurde nach prasakralen Fettmassen gesucht sowie sonstige Auffalligkeiten
knocherner Strukturen oder des Weichteilgewebes, wie beispielsweise Spaltwirbel o-
der Fisteln, notiert. Ein besonderes Augenmerk wurde bei dieser Analyse auf morpho-
logische Korrelate mit den Ergebnissen aus der SNS, also auf gegebenenfalls die Mit-

tellinie kreuzende Nervenbahnen gelegt.

Des Weiteren wurde fir jeden Patienten die ,sacral ratio“ (SR) nach Pefa (57) be-
stimmt. Hierbei handelt es sich um einen anhand der knéchernen Strukturen bestimm-
ten Quotienten, der als Mal3 der kaudalen Regressionshypothese bei anorektalen Mal-
formationen laut der zugehérigen Studie einen prognostischen Parameter fur das lang-

fristige Outcome der Patienten darstellt.

Die SR berechnet sich durch den Abstand [BC] zwischen der Verbindung der Unter-
kanten beider lleosakral-Gelenke (B) und der Spitze des Os coccygis (C) im Verhaltnis
zum Abstand [AB], wobei (A) die Verbindung der Oberkanten beider Darmbeinschau-
feln ist. Es ergibt sich die Formel ([BC] / [AB]) fur die SR. Die jeweiligen Absténde
werden anhand von AP-Rdntgenaufnahmen ermittelt. In der entsprechenden Verof-
fentlichung gilt eine SR von 0,74 als normwertig; kleinere Werte werden als auffallig
bezeichnet und sollen ab einem Wert von < 0,500 im Sinne eines Surrogatparameters
die Kontinenzentwicklung des Patienten prognostizieren. Ein direkter Zusammenhang

wird jedoch nicht wissenschaftlich begrindet (57).
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F iC_: 77
Normal Ratio: AB .

Abbildung 8: Bestimmung der SR, Methode nach Alberto Pefia (57)

Anders als im Originalartikel beschrieben, verwendeten wir die bereits vorhandenen
MRT Aufnahmen unserer Patienten in der Frontalebene, da sich diese mit AP-ROnNt-

genaufnahmen decken und eine Strahlenbelastung der Patienten vermieden wird.

3.2.5 Evaluation der Kontinenz nach der Krickenbeck-Klassifikation

Im Rahmen der vorliegenden Studie wurde den Patienten bzw. stellvertretend deren
Eltern/Sorgeberechtigten ein kinderproktologischer Anamnesebogen inklusive des
Fragenkatalogs zur Bestimmung der Kontinenz Klassifikation nach Krickenbeck (14)
als Teil unserer Follow-up-Betreuung nach den Eingriffen zugesandt. Er ist im Ab-

schnitt 8. (Dokumentations- und Fragebogen) zu finden.

Im urspriinglichen Kontext bezieht sich der Fragebogen zur Evaluation der Kontinenz
der Krickenbeck-Klassifikation ausschlie3lich auf Patienten mit operativ versorgten
ARM (58). Im Hinblick auf die Vergleichbarkeit unserer Ergebnisse und aufgrund der
Allgemeinguiltigkeit der Fragestellung wurde das Follow-up aller unserer Patienten an-

hand dieses Fragebogens evaluiert.

Dabei wurden 20 der 22 untersuchten Patienten kontaktiert, in 2 Fallen waren die ak-

tuellen Adressen nicht mehr zu eruieren.
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Die aus den ausgefullten und an uns zurtickgesendeten Bégen gewonnenen Informa-
tionen Uber Kontinenz und individuelle Krickenbeck-Scores konnten wir anschlieRend
im Kontext mit den verschiedenen Diagnosen, den jeweiligen SRs sowie den Ergeb-
nissen aus der Sakralnervenstimulation betrachten und interpretieren. Diese Auswer-
tung erfolgte anonymisiert und ausschlie3lich nach schriftlicher Einverstandniserkla-
rung der Patienten/Eltern/Sorgeberechtigten, auch im Hinblick auf die Veréffentlichung

der gewonnenen anonymisierten Ergebnisse.

Zur Vervollstandigung der Daten fir diese Arbeit wurden zusatzlich Informationen aus
den Klinikeigenen Verlaufs- und Ambulanznotizen der jeweiligen Patienten entnom-
men. Dies geschah ebenfalls nach schriftlicher Einverstandniserklarung durch die Pa-

tienten bzw. die Eltern/Sorgeberechtigten.
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4. Ergebnisse

4.1 Ubersichten

4.1.1 Patienten

Tabelle 4 gibt einen Uberblick tiber die Patienten, an denen die diagnostische Sakral-

nervenstimulation durchgefuhrt wurde. Das angegebene Alter bezieht sich auf den
Zeitpunkt der SNS (J = Jahre, M = Monate).

Um Rickschlilsse auf die Identitaten der Patienten zu vermeiden, wurden die Patien-

ten zunachst anhand ihrer Diagnosen sortiert und anschlieend nummeriert. Diese

Reihenfolge und Nummerierung wird im Verlauf dieser Arbeit der Ubersicht halber bei-

behalten.
Patient # | Diagnose Wingspread | Alter
1 ARM — Analstenose Tief 4]
2 ARM — Perineale Fistel Tief 137
3 ARM - Perineale Fistel + Myelomenin- Tief 3J
gozele
4 ARM — Perineale Fistel Tief 4]
5 ARM - Perineale Fistel Tief 4]
6 ARM - Perineale Fistel Tief 3J
7 ARM - Perineale Fistel Tief 2J
8 ARM - Perineale Fistel Tief 1J
9 ARM — Rektoskrotale Fistel Mittel 1J
10 ARM — Rektobulare Fistel Mittel 6J
11 ARM — Rektovestibulare Fistel Mittel 6J
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12 ARM — Rektovestibulare Fistel Mittel 1J
13 ARM - Sinus urogenitalis Hoch 73
14 ARM — Anal Atresie ohne Fistel Hoch 8J
15 ARM — Rektoprostato-urethrale Fistel Hoch 3J
16 ARM — Urethrale Fistel Hoch 8J
17 ARM — Rektovesikale Fistel Hoch 1J
18 Blasenekstrophie - 157
19 Blasenekstrophie - 73
20 Morbus Hirschsprung - 117
21 Morbus Hirschsprung - 9J
22 Morbus Hirschsprung - 9J

Tabelle 4: Ubersicht tiber die mit diagnostischer SNS versorgten Patienten

Eine diagnostische SNS wurde zuséatzlich bei drei Tumorexzisionen im kleinen Becken
in Form eines Neuromappings durchgefuhrt. Da diese Eingriffe metodisch abweichen,

flieRen deren Ergebnisse in die Evaluation nicht ein.

4.1.2 Indikationen zur Durchfiihrung einer SNS

Folgende Tabelle zeigt einen Uberblick iiber die Details der Operationen, wéahrend de-
rer die diagnostische SNS an den Patienten durchgefuhrt wurde. Aufgelistet sind die
patientenspezifischen OP-Indikationen sowie die Prozeduren, welche gegebenenfalls

der SNS folgten. Es wird aus den OP-Berichten zitiert.

Patient # OP Indikation/Diagnose Prozedur/-en

1 Therapierefraktare Stuhlinkontinenz ~ Bougierung, SNS

2 ARM PSARP, SNS

3 Phimose, Folgeeingriff nach PSARP | Zirkumzision, Diagnostische Rektoskopie,

Bougierung, SNS
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4 ARM PSARP, SNS

5 ARM Proktoperineoplastik, SNS

6 ARM PSARP, SNS

7 ARM PSARP, diagnostische Vaginoskopie,

SNS

8 ARM PSARP, SNS

9 ARM PSARP

10 ARM PSARP, SNS

11 ARM PSARP, SNS

12 ARM PSARP, SNS

13 Kontaktblutendes polypoides anales = Exzision des Analpolypen, Bougierung,
Ektropium, anokutane mit dem Fin- SNS
ger nicht passierbare Anastomosens-
tenose

14 Analprolaps Abtragung des Analprolaps, SNS

15 ARM PSARP, SNS

16 Zunehmende Inkontinenz, Evaluation SNS

einer radiologisch erkennbaren
Sphinkterliicke

17 ARM, Meckel Divertikel PSARP, Meckel-Resektion, SNS
18 Indikationsstellung fir therapeut. SNS

SNS
19 ARM, (Urologische Indikation) Bougierung, Indikationsstellung fur

PSARP, (Urethro-Cysto-Neostomie)

20 Therapierefraktare Stuhlinkontinenz ~ SNS

21 Therapierefraktéare Stuhlinkontinenz Diagnostische Rektoskopie, SNS

Tabelle 5: Ubersicht tiber die an den Patienten durchgefiihrten Prozeduren und deren Indikationen

Die diagnostische Sakralnervenstimulation kam demnach nicht nur zur Identifizierung
des Sphinkters bei Anorektoplastiken, sondern auch beim Ausschluss neuromuskulé-
rer Storungen und postoperativer Folgezustande als Erganzung der Ublichen Diagnos-

tik bei verschiedenen Problematiken des Kontinenzorgans zum Einsatz.
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4.1.3 Reizschwellen und Beobachtungen

Die beiden nachstehenden Tabellen zeigen die jeweiligen Ergebnisse der diagnosti-
schen Sakralnervenstimulation. Es wird hierbei auf die makroskopischen Beobachtun-
gen und die Reizschwellen (Volt-Werte, soweit evaluiert und dokumentiert) eingegan-
gen. Dabei sind die Sakralnerven der Ebenen S3 und S4 jeweils im Seitenvergleich

aufgefuhrt.

Bei 20 von 22 Patienten konnten sichtbare Reaktionen evoziert werden. Einer der bei-
den Patienten mit frustranem Stimulationsversuch hatte eine Kaudalanasthesie erhal-
ten. Es wurden bei 7 von 22 untersuchten Patienten die Sakralnerven S4, davon bei
einem Patienten ausschlie3lich S4 stimuliert. In einem Fall wurde die S2 Nervenwurzel

der linken Seite stimuliert.

Die dokumentierten Reaktionen sind Kontraktionen des Beckenbodens, des aul3eren
Analsphinkters, der Plantarflektoren und im Analgribchen sowie Glutealkontraktionen
(nicht durch die Nervenfasern von S3 oder S4 innerviert(4)) und eine Levatorkontrak-
tion. Insgesamt konnte bei allen Patienten, die Muskelreaktionen zeigten, die ge-
wuinschte Kontraktion im Kontinenzorgan (Beckenboden, au3erer Analsphinkter, Anal-
grubchen) (4) ausgelost werden. Die gemessenen Reizschwellen liegen im Bereich
von 0,2 bis 10 V, wobei mit 10 V die durch das Geréat limitierte Maximalspannung er-

reicht ist.

Bei 10 von 22 Patienten konnte nach Stimulation der Sakralnervenwurzel auf einer
Seite eine kontralaterale Muskelkontraktion ausgeldst werden (45 % der Patienten).
Diese Beobachtung machten wir an 4 Patienten bei Stimulation von S3 links und an
zwei Patienten bei Stimulation von S3 rechts; ein Patient zeigte ein strikt kontralatera-
les Innervationsmuster der beiden Sakralnerven S3; zwei Patienten zeigten an S4 links

eine kontralaterale Innervation, ein Patient bei Stimulation von S4 rechts.

Diese Beobachtungen werden in der Diskussion erortert. Eine genauere Systematik
dieser kreuzenden Innervationen wird im Kapitel ,5.2.5 Vorschlag zur Systematik kreu-

zender Innervationsmuster prasentiert werden.

33



Ergebnisse bei Stimulation der Neuroforamina S3

Patient #

1

o 00~ WD

10

11

12

13

S3 links

Ipsi: BB + EAS;

Kontra: Plantarflexion 1 V

Kontraktion im Analgriibbchen 1,5 V
Keine Kontraktion

7V

Ipsi: EAS und Plantarflexion

Ipsi: BB 0,5V;

Kontra: Plantarflexion 0,5 V

Ipsi: BB: 1,5V; Ful3: 1V

Ipsi: EAS 0,8 V, Plantarflexion: 0,7 V
Keine Dokumentation

Kontra: Globale Muskelkontraktion 10 V
Levator-Kontraktion (S2: BB Kontraktion)
Ipsi: BB 2V, 1,5 V Plantarflexion

Keine Kontraktion, aber Kaudale

S3 rechts

Ipsi: BB und Sphinkter 5 V, Plantarflexion 8 V

ab 0,4V

Keine Kontraktion

3V

Ipsi: Sphinkterkontraktion, Plantarflexion

Ipsi: Plantarflexion 1 V

Ipsi: BB 1V, Plantarflexion: 1 V

Ipsi: EAS + Plantarflexion 0,9 V

Keine Dokumentation

Kontra: Globale Muskelkontraktion 10 V
Levator-Kontraktion (S2: BB Kontraktion)
Ipsi: BB + Plantarflexion 1,5 V

Keine Kontraktion, aber Kaudale!
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14

15

16

17

18

19
20
21
22

Ipsi: BB 2 V, Plantarflexion 1 V

Ipsi: BB 3,5 V; Plantarflexion 2 V
Ipsi: BB 0,2V, EAS 0,5 V;
Kontra: EAS 0,5V

Ipsi: BB 1V, Plantarflexion 2,5V

Nicht auffindbar

Ipsi: Zehenbeugung 6 V

Kontra: EAS und Plantarflexion 7 V

Ipsi: nur Plantarflexion

Ipsi: BB 4V, Grol3zehe 6 V;
Kontra: BB 4 V
Ipsi: BB 2,5 V; Plantarflexion 2 V

Ipsi: BB 0,7 V, Ful3 1,0

Ipsi: BB 1,5 V, Plantarflexion 6 V
Ipsi: Ful® 4 V, Beckenboden 4 V;
Kontra: Ful3 5V, Beckenboden 5V

Ipsi: Zehenbeugung bei 10 V

Ipsi: Glutealreaktion 7 V

Ipsi: BB Kontraktion, Plantarflexion

Tabelle 6: Ergebnisse der Stimulation von S3
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Ergebnisse bei Stimulation der Neuroforamina S4

Patient#  S4 links S4 rechts
3 Keine Kontraktion Keine Kontraktion
8 Kontra: Plantarflexion bei 0,9 V
13 keine Kontraktion, aber Kaudale! Keine Kontraktion, aber Kaudale!
18 nicht auffindbar
19 BB beidseits bei 10 V BB ipsi bei 8 V
20 Ipsi: Plantarflexion, Sphinkterkontraktion = Ipsi: Plantarflexion;
Sphinkter beidseits
21 Ipsi: EAS, keine Plantarflexion EAS 7Volt, Plantarflexion 2 V

Tabelle 7: Ergebnisse der Stimulation von S4

Die Abklrzungen in den Tabellen zu Beobachtungen und Reizschwellen bei SNS erkla-

ren sich folgendermalien:

Ipsi: Ipsilaterale Kontraktion

Kontra: Kontralaterale Kontraktion

BB: Beckenbodenmuskulatur

EAS: AuRerer Analsphinkter (external anal sphincter)
Erst im Verlauf der Studienreihe konnte das intraoperative Vorgehen optimiert und an die
Beobachtungen angepasst werden.

Auch, well erst zu einem spateren Zeitpunkt das Protokoll fir die diagnostische SNS er-
arbeitet wurde, konnten nicht flr jeden Patienten vergleichbare Datensétze erhoben wer-

den.
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4.1.4 Radiologische Auswertung

Morphologie

Patient #

Patient 1

Patient 2

Patient 3

Patient 4
Patient 5
Patient 6
Patient 7

Patient 8

Patient 9

Patient 10

Radiologie

Segmentationsstorung, Neuroforamina versetzt, alle Sakralwirbel vorhanden, Spaltwirbel; Nervenaustritts-
punkte asymmetrisch. Aufféllige, die Mittellinie Gberschreitende Struktur mit nervenfaserahnlichem Signal,
Os coccygis vorhanden, kein prasakrales Fett

Alle Wirbel vorhanden und geordnet. Keine Segmentationsstérung, kein Hinweis auf kreuzende Bahnen

Alle Sakralwirbel vorhanden, Os coccygis vorhanden, keine présakrale Masse, Intradurales Lipom, bei S2
Bogenschlussanomalie, teathering

Alle Sakralwirbel vorhanden, extrem langes Os coccygis, keine Fettmasse, keine Fehlbildung

Nur Rontgenaufnahme vorhanden, keine Auffalligkeiten

Fett in der Fossa ischiorektalis, Sakrum und Os coccygis angelegt, kein Korrelat fir gekreuzte Nerven
Keine Bildgebung vorhanden

Sakralwirbel vorhanden und unaufféllig, angedeuteter M. levator ani, prominenter Rektum-Cervix-Kontakt,
dezenter prasakraler FettkOrper

Keine Bildgebung vorhanden

Alle Sakralwirbel vorhanden, dysgenetisches Os coccygis, rektobulbare Fistel, Fettvermehrung in der Fossa
ischiorektalis, kein Korrelat flr gekreuzte Innervationen zu finden
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Patient 11
Patient 12

Patient 13

Patient 14
Patient 15

Patient 16

Patient 17

Patient 18

Patient 19

Patient 20

Patient 21

Patient 22

Ischiorektale Fettmasse, Sakrum und Os coccygis regelrecht angelegt, dicke vestibulare Fistel
Keine Bildgebung vorhanden

Alle Sakralwirbel vorhanden, Os coccygis nur rudimentar vorhanden, Hemisakrum, Dysgenisie des Steil3-
beins und Kreuzbeins, steil nach hinten abfallendes Sakrum

3,5 Sakralwirbel, prasakrale Fettmasse, tiefe perineale dicke Fistel (= z. N. PSARP!) kein Sphinkter
Nerven deutlich sichtbar, alle Wirbel vorhanden, Os coccygis vorhanden, keine Fettmasse, tiefe Fistel

Sakralwirbel sind vorhanden, das Os coccygis fehlt. Dorsal findet sich ein verhaltnismafig starker ausgebil-
deter Sphinkter

Sakralwirbel sind vorhanden, Os coccygis vorhanden, Kndcherne Strukturen unauffallig. Dezenter prasakra-
ler Fettkorper, angedeuteter M. levator ani

Synostose der Wirbel S2-S4, Fusionswirbel

Nur 3 Sakralwirbel, viel Fett in der Fossa ischiorektalis, kein Sphinkter erkennbar, keine Fistel, kein Korrelat
fur gekreuzte Bahnen

Keine Bildgebung vorhanden

Sakralwirbel und Os coccygis vorhanden, Sphinkter dorsal starker ausgepragt, kein Korrelat flr gekreuzte
Nerven

Alle Sakral- und Koccygealwirbel vorhanden, keine sonstigen Auffalligkeiten

Tabelle 8: Ubersicht tiber die individuellen Morphologien im Bereich des kleinen Beckens
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Es sind hier die radiologisch gefundenen Auffalligkeiten und Beobachtungen an Patien-
ten, bei welchen eine diagnostische Sakralnervenstimulation durchgefuhrt wurde, tabel-
larisch und in Stichpunkten aufgezeigt. Hierbei wurden anhand bereits vorhandener
MRT-Aufnahmen sowohl die kndchernen Strukturen als auch die morphologischen Be-
sonderheiten von Organen und Bindegewebe sorgfaltig in Hinsicht auf diese Arbeit ge-
meinsam mit einem Facharzt fur Radiologie nachuntersucht und dokumentiert. Es han-
delt sich um Notizen in freier Form. Fur vier der Studienteilnehmer ist keine Bildgebung

vorhanden.

Ein besonderes Augenmerk wurde bei dieser Auswertung auf eventuelle morphologische
Korrelate der bei der SNS aufgetretenen kontralateralen Kontraktionen gelegt. Im Rah-
men dessen wurde auf den MRT-Aufnahmen des Patienten #1 eine Struktur identifiziert,
welche die Mittellinie vor dem Os sacrum kreuzt. Das Signal dieser Struktur ist mit dem

der Nerven identisch.
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,Sacral Ratio“

Patient # [BC] [AB] SR
1 2,65 4,15 0,63
2 3,75 7,3 0,51
3 2,43 3,29 0,74
4 2,75 4,04 0,68
5 4,61 3,05 0,66
6 2,6 45 0,57
7 Keine Bildgebung

8 2,94 3,01 0,87
9 Keine Bildgebung
10 2,76 3,37 0,81
11 3,8 5,63 0,67
12 Keine Bildgebung
13 2,79 443 0,63
14 2,84 391 0,73
15 3,16 4,18 0,76
16 4,63 9,22 0,52
17 1,98 2,96 0,73
18 2,87 8,15 0,35
19 2,38 3,8 0,62
20 Keine Bildgebung
21 3,05 4,61 0,66
22 2,17 256 0,84

Tabelle 9: Ubersicht tiber die bei der Ermittlung der SR gemessenen Werte und die daraus errechneten SR. Die SR ermittelten wir
anhand von MRT-Aufnahmen in der Frontalebene, um die Werte mit aus AP-Aufnahmen ermittelten SRs vergleichen zu kénnen.

Notiert wurden die Abstdnde [BC] und [AB] zwischen den beschriebenen anatomischen
Landmarken in cm. Aus diesen Werten wurden entsprechend der Originalvorgaben (57)
die SR errechnet. Die kleinste ermittelte SR liegt hierbei bei 0,35, die grof3te betragt 0,81.
Laut Erstliteratur (57) stellt dies einen Uberdurchschnittlich guten Wert da, dessen Inter-

pretation in der Arbeit nicht bertcksichtigt wird.
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4.1.5 SR, Kontinenz, Schwellenwerte des Beckenbodens

Patient # | Alter | Diagnose WE | SWBB Kontinenz | SR
1 4] ARM - Analstenose Tief |1V inkontinent | 0.63
2 13J | ARM — Perineale Fistel Tief |04V Keine Daten | 0.51
3 3J ARM — Perineale Fistel + | Tief | Kein Wert | kontinent 0.74
Myelomeningozele

4 4] ARM — Perineale Fistel Tief |3V kontinent 0.68
5 4] ARM — Perineale Fistel Tief | 0,2V inkontinent | 0.66
6 3J ARM — Perineale Fistel Tief |05V Keine Daten | 0.57
7 2] ARM - Perineale Fistel Tief |1V inkontinent | 0.71
8 1J ARM — Perineale Fistel Tief |09V inkontinent | 0.87
9 1J ARM — Rektoskrotale Fistel Mittel | 1V inkontinent | -

10 6J ARM — Rektobulare Fistel Mittel | 10 V kontinent 0.81
11 6J ARM — Rektovestibulare Fistel | Mittel | Kein Wert | Keine Daten | 0.67
12 1J ARM — Rektovestibulare Fistel | Mittel | 0,4 V inkontinent | -

13 73 ARM - Sinus urogenitalis Hoch | Kein Wert | Keine Daten | 0.63
14 8J ARM — Anal Atresie ohne Fistel | Hoch | 2V Keine Daten | 0.73
15 3J ARM - Rektoprostato-urethrale | Hoch | 2,5V inkontinent | 0.76

Fistel

16 8J ARM — Urethrale Fistel Hoch | 0,2V inkontinent | 0.52
17 1J ARM — Rektovesikale Fistel Hoch | 1V inkontinent | 0.73
18 157 Blasenekstrophie Hoch | 4V Stomatrager | 0.35
19 73 Blasenekstrophie Hoch | 10V inkontinent | 0.62
20 119 Morbus Hirschsprung - Kein Wert | kontinent -

21 9J Morbus Hirschsprung - 7V kontinent 0.66
22 9J Morbus Hirschsprung - Kein Wert | kontinent 0.84

Tabelle 10: Patientendarstellung mit Queribersicht aller wichtigen erhobenen Parameter
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Tabelle 10 gibt einen Gesamtuberblick Uber die 22 im Rahmen der vorliegenden Studie
mit SNS untersuchten Patienten. Hierbei wird auf die verschiedenen erhobenen Parame-
ter eingegangen. Es wird mdglich, Patientenalter, Diagnose, Wingspread-Einteilung
(WE), den gemessenen Schwellenwert des Beckenbodens (SWBB), die aktuelle Konti-
nenz sowie die ermittelte SR der Patienten im direkten Zusammenhang zu betrachten.

Die genauen Daten der Patientenbefragung sind in einer Tabelle im Anhang zu finden.

4.1.6 Ergebnisse der Nachuntersuchungen in Bezug auf die Sicherheit der Methode

Wir fuhrten eine liickenlose Nachsorge im Rahmen von postoperativen klinischen Unter-
suchungen durch und erfragten aktiv méglicher Nebenwirkungen der Patienten. Hierbei
wurde besonders auf das Auftreten von Hautreizungen, Blutungen und Infektionen an
den Einstichstellen, so wie auf Veranderungen in der Kérperhaltung geachtet. Es traten

keine Nebenwirkungen im Zusammenhang mit der diagnostischen SNS auf.
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4.2 Kasuistiken

Anhand der folgenden Patientendarstellungen wird ein ausfiihrlicherer Uberblick tiber ei-
nige der bereits erwahnten Patienten gegeben werden. Hierbei beschranken wir uns auf
diejenigen Kinder, bei denen die Mittellinie kreuzende Innervationen gefunden wurden.
Es handelt sich um Patienten mit verschiedenen Diagnosen und Altersstufen. Bei den
schematischen Darstellungen sind die durch Stimulation der linken Sakralnerven ausge-
l6sten Kontraktionen rot, die durch Stimulation der rechten Sakralnerven ausgelosten

Kontraktionen blau markiert

4.2.1 Patient #10: Vollstandig gekreuzte Innervation der Sakralnerven

Patient #10 war zum Zeitpunkt der SNS ein 5-jahriger Junge mit rektourethraler Fistel bei
einem zugrunde liegenden VATER-Syndrom. Der Junge war am zweiten Lebenstag mit
einem Uberlauf-Kolostoma versorgt worden. Nach 9 Monaten wurde die PSARP unter
Zuhilfenahme der diagnostischen SNS durchgefiihrt, wobei eine vollstdndige Kreuzung

der Sakralnerven festgestellt wurde.

Die Stimulation der beiden S3-Nervenwurzeln I6ste bei einer Reizschwelle von 10 V je-
weils kontralaterale Kontraktionen sowohl des auf3eren Analen Sphinkters als auch in
den Unterschenkeln aus. Ipsilaterale Kontraktionen konnten hierbei nicht festgestellt wer-

den.
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Abbildung 9: Schematische Darstellung des Sakralen Innervationsmusters von Patient #10

Die MRT-Untersuchung des Patienten zeigte ein unauffalliges Sakrum, ein fehlendes Os
coccygis, die rektourethrale Fistel sowie vermehrtes Fettgewebe in der Fossa ischiorecta-
lis. Die SR des Patienten wurde bei einem Wert von 0,81 ermittelt. Anhand der Bildge-
bung konnten bei diesem Patienten keine anatomischen Korrelate fur die kreuzenden

Innervationen gefunden werden.

Nach einem Follow-up von funf Jahren und elf Monaten war der Patient 6 Jahre alt und

kontinent.

4.2.2 Patient #1: Korrelat fur kreuzende Innervation der Sakralnerven im MRT

Bei Patient #1 handelte es sich zum Zeitpunkt der SNS um einen einjahrigen Jungen mit
Analstenose im Zusammenhang mit einem Okihiro-Syndrom. Die diagnostische Sakral-
nervenstimulation wurde bei ihm unter Vollnarkose im Rahmen einer elektiven Sphinkter-

Dilatation durchgefihrt.
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Bei Stimulation der linken S3-Sakralnervenwurzel konnte eine Kontraktion des gesamten
auRReren Analsphinkters, also sowohl ipsi- und kontralateral, und zusatzlich eine kontra-
laterale Kontraktion im rechten Fuld beobachtet werden; der Schwellenwert lag hierbei
bei1V.
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Abbildung 10: Schematische Darstellung des sakralen Innervationsmusters von Patient #1

Die Berechnung der SR dieses Patienten ergab einen Wert von 0,63. MRT-Aufnahmen
des Patienten zeigten segmentale Abnormitaten der sakralen Wirbel sowie asymmetri-
sche und versetzte Sakralnerven-Austrittspunkte. Ein regelrecht ausgebildetes Os coc-
cygis ist vorhanden. Auffallig ist in der T2-Sequenz eine die Mittellinie Uberschreitende
hyperintense Struktur, welche durch einen Facharzt fur Radiologie als Nervenbtindel ge-
deutet wurde. Hierbei handelt es sich um das einzige im Rahmen unserer Studie gefun-
dene morphologische Korrelat fur die von uns festgestellten kreuzenden Innervationen
im Versorgungsgebiet der Sakralnerven (Abb. 12: Der rote Pfeil markiert die beschrie-

bene Struktur).
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Abbildung 11: MRT Aufnahme von Patient #1.

Bei einem Follow-up von 3 Jahren und 3 Monaten war der Patient 4 Jahre alt und inkon-

tinent.

4.2.3 Patient #21: Partiell kreuzende Innervation der Sakralnerven bei M. Hirschsprung

Patient #21 ist ein Patient mit M. Hirschsprung. An ihm wurde im Alter von einem Monat
eine Durchzugsoperation durchgefihrt; ein angelegtes protektives Stoma wurde mit 6
Monaten zuriickverlegt. Im Alter von 6 Jahren wurde bei ihm eine Rektoskopie unter Voll-
narkose durchgefiihrt, um die Grinde fur seine therapieresistente Inkontinenz zu evalu-
ieren. Zeitgleich wurde auch eine diagnostische Sakralnervenstimulation durchgefihrt,

um eine intakte neuromuskulare Versorgung des aul3eren Analsphinkters aufzuzeigen.

Durch Stimulation der linken S3-Nervenwurzel konnte eine Kontraktion im rechten Ful3
sowie im rechten Hemisphinkter ab einem Schwellenwert von 7 V beobachtet werden.

Gleichzeitig konnte keine Kontraktion im linken Hemisphinkter ausgeldst werden.
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Abbildung 12:Schematische Darstellung des sakralen Innervationsmusters von Patient #21

Bei der Auswertung der MRT-Aufnahmen wurde ein Wert von 0,81 fur diesen Patienten
ermittelt, bis auf einen dorsal verdickten analen Sphinkter wurden keine Auffalligkeiten
gefunden. Nach einem Follow-up von 3 Jahren und 9 Monaten ist Patient #21 neun Jahre

alt und kontinent.

4.2.4 Patient #6: Partiell kreuzende Innervation der Sakralnerven bei perinealer Fistel

Bei Patient #6 war im Alter von 6 Monaten ein durch diagnostische SNS unterstitzter
PSARP zur Therapie seiner perinealen Fistel durchgefihrt worden. Hierbei konnten
durch Stimulation der linken S3-Nervenwurzel Kontraktionen des rechten Ful3es bei 0,5 V

provoziert werden.
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Abbildung 13: Schematische Darstellung des sakralen Innervationsmusters von Patient #6

Neben einer Fettgewebsansammlung in der Fossa ischiorektalis zeigte sein MRT keine
Auffalligkeiten; seine SR wurde bei einem Wert von 0,57 ermittelt. Nach einem Follow-up

von 2 Jahren und 7 Monaten war der Patient 3 Jahre alt und inkontinent.

4.2.5 Patient #18: Partiell kreuzende Innervation der Sakralnerven bei Blasenekstrophie

Es handelte sich bei Patient #18 zum Zeitpunkt der diagnostischen SNS um ein 13-jahri-
ges Madchen, das sich in unserer Klinik zur Besprechung und Evaluation der Méglichkeit
einer Neo-Anus-Anlage vorstellte. Die bis dahin durchgefiihrte operative Versorgung war
an einer anderen Klinik durchgefuhrt worden (Blasenverschluss, Rekonstruktion des Uro-

genitaltraktes, Geschlechtsanpassung, Kolostoma).

Im Zusammenhang mit einer Zystoskopie wurde bei der Patientin eine diagnostische
SNS durchgefuihrt, um die neuromuskulare Versorgung der Perinealregion zu klaren. Da-
bei lag der Fokus auf der Sinnhaftigkeit eines operativen Durchzugs bei fraglich inner-
viertem Muskelgewebe. Bei der SNS zeigten sich Kontraktionen des linken Ful3es nach
Stimulation der rechten S3-Nervenwurzel mit einem Schwellenwert von 5 V. Ab Stimula-
tion von 4 V der gleichen Nervenwurzel zeigte sich eine Kontraktion des gesamten peri-

nealen Muskelkomplexes.
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Abbildung 14: Schematische Darstellung des sakralen Innervationsmusters von Patient #18

Die Analyse der MRT Aufnahmen zeigte eine Synostose der Wirbel S2—S4 sowie ein
verkirztes Kolon; die SR lag bei 0,35. Bis heute ist die Patientin mit dem Kolostoma ver-

sorgt.



5. Diskussion

5.1. Durchfiihrbarkeit der diagnostischen SNS in der Kinderchirurgie

Die Ergebnisse der vorliegenden Studie zeigen die Durchflihrbarkeit der diagnostischen
SNS (9).

Im Rahmen der vorliegenden Studie konnten bei 20 von 22 Patienten Muskelreaktionen
ausgelost werden; dabei zeigten alle 20 Patienten die gewiinschten Reaktionen im Kon-
tinenzorgan. Die SNS kann also uber die direkte Muskelstimulation nach Pefa hinaus die
Identifikation von Muskelportionen durch eine funktionelle Diagnostik erganzen. Damit
wird die Fragestellung der vorliegenden Studie nach der Durchfihrbarkeit einer diagnos-

tischen SNS in der Kinderchirurgie beantwortet.

Wir fihrten eine liickenlose Nachsorge im Rahmen von postoperativen klinischen Unter-
suchungen durch und erfragten aktiv moglicher Nebenwirkungen der Patienten. Es traten
keine Nebenwirkungen im Zusammenhang mit der diagnostischen SNS auf.

5.2 Diskussion der Methodik

5.2.1 Modifikationen der SNS als diagnostisches Verfahren in der Kinderchirurgie

Bei jungen Patienten ist die skelettale Ossifikation noch nicht vollstandig abgeschlossen,
dies erfolgt je nach Knochen erst Monate bis Jahre nach der Geburt (55). Daher kdnnen
wir beim Aufsuchen der Neuroforamina auf die Verwendung von Roéntgenstrahlen ver-
zichten und orientieren uns beim Setzen der Nadeln anhand des nebenwirkungsfreien
Ultraschalls (9).

Hierbei werden keine Flussigkeiten injiziert, es entstehen also auch keine Paravasate.

Prinzipiell ist eine Verletzung der Sakralnerven durch die Nadeln zwar denkbar, ist auf-
grund der mit Bindegewebe und Flussigkeit geflllten Sakralkanéle aber trotzdem unwabhr-
scheinlich; bisher konnten keine klinisch relevanten Verletzungen der Sakralnerven fest-

gestellt werden.
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5.2.2 Sicherheit der Methode

Haufige Komplikationen bei der therapeutischen SNS sind Schmerzen, Wundinfektionen,
Wundheilungsstorungen oder fehlerhaft liegende Nadeln bzw. Stimulatoren (59), sowie
Briiche der Nadeln und Erosionen (60), was sich auch in Schmerzen auf3ern kann (61).

In der Literatur wird der Fall einer jungen Frau beschrieben, die wahrend zweier Schwan-
gerschaften eine therapeutische SNS erhalten hatte; eines der Kinder wurde mit einem
motorischen Tick, das andere mit einem Sinus pilonidalis geboren. Ein Zusammenhang

zur therapeutischen SNS kann lediglich vermutet werden (62).

Die in der Literatur genannten Nebenwirkungen wurden fast ausschlief3lich im Zusam-

menhang mit dauerhaft implantierten Stimulationsnadeln und —geraten erhoben.

In der diagnostischen Sakralnervenstimulation besteht jedoch die einzig invasive Mal3-
nahme aus dem Setzen der Stimulationsnadeln unter sterilen Bedingungen. Das Stimu-
lationsgeréat wird von extern bedient und ist Uber ein steriles Kabel mit dem Operations-
bereich verbunden; es wird nicht implantiert (9).

Bei der diagnostischen Sakralnervenstimulation sind Komplikationen wie Hautreizunge,
Blutungen, Wundinfektion oder Nadelbruch denkbar. Im Rahmen der vorliegenden Studie
und der engmaschigen Nachuntersuchungen unserer Patienten sind jedoch keine Ne-

benwirkungen oder Komplikationen der diagnostischen SNS aufgetreten.

5.2.3 Fehlerquellen bei Gerat und Anwender

In Bezug auf die therapeutische Sakralnervenstimulation konnte gezeigt werden, dass
individuelle Anpassungen Geréteeinstellungen zur Optimierung der Therapieergebnisse

erforderlich sein kdnnen (63, 64).

Aufgrund der Tatsache, dass die vorliegende Studie derzeit die einzige auf dem Gebiet
der diagnostischen Sakralnervenstimulation ist, kbnnen wir nicht davon ausgehen, dass

wir optimale Einstellungen am Stimulationsgerat verwenden.

Unter den Patienten ohne mittels diagnostischer SNS hervorrufbaren Kontraktionen
konnten wir in einem Falle eine Fehlerquelle finden, auf die sich dieses Fehlen zurlck-
fuhren lasst. Dieser Patient erhielt eine Kaudalanasthesie, die eine nachweisliche Beein-

trachtigung der SNS darstellt.
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Bei der Evaluation der Schwellenwerte missen sowohl in der Bedienung des Stimulati-
onsgerates als auch in der Beobachtung der bei der Bestimmung der Schwellenwerte
teils sehr schwachen Kontraktionen ein gewisser Untersucher-Bias berucksichtigt wer-
den. Diese sind aufgrund variierender Operationsteams kaum nachzuvollziehen, aul3er-
dem wurde deren Besetzung nicht dokumentiert. Dies sollte in Zukunft ergdnzend erfol-

gen.

Naturlich kann auch bei der Ermittlung der SR eine gewisse untersucherabhangige Vari-
abilitéat nicht ausgeschlossen werden; diese wird auch in der Literatur zur Methode kritisch
erwahnt (57). Da wir sdmtliche unserer Werte jedoch ausschlief3lich vom gleichen Unter-

sucher ermitteln lie3en, wurden diese mit einer konstanten Qualitat ermittelt.

5.2.4 Die SR als Prognosefaktor

Die Lliteratur zur SR (57) lasst offen, warum das GroéRRenverhéltnis kndcherner Strukturen

zueinander Aussagekraft in Bezug auf die Kontinenz der Patienten haben soll.

Torre et al.(65) reevaluierten bereits den von Pefia ermittelten Normwert und forderten
aufgrund ihrer Studien eine SR im Bereich von 0,52 bis 1,12 als normwertig. Darunterlie-
gende SR Werte korrelierten in dieser Studie mit einer ungtinstigen Kontinenzprognose.
Kritisch wird in dieser Arbeit angemerkt, dass auch in einem gesunden Patientenkollektiv
starke Abweichungen von einer ,normalen® SR zu finden, also als physiologisch zu be-
zeichnen sind und dass die Werte auch deutlichen altersabhangigen Schwankungen un-
terliegen, da sich die GroéRenverhaltnisse des Beckens im Rahmen des Wachstums ver-

andern.

Auch die Ergebnisse weiterer Forschergruppen lassen an der Validitat der SR als ada-
guatem Prognosefaktor zweifeln und verlangen nach alternativen Anhaltspunkten, um
verlasslichere Vorhersagen treffen zu kdnnen. Als Vorschlage hierflr werden eine zu-
grunde liegende Fehlbildung oder morphologische Variationen des Weichteilgewebes ge-
nannt (66, 67).
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5.2.5 Verwendunq der Krickenbeck-Klassifikation fiir die postoperative Kontinenzevalu-

ation

Es sind verschiedene Fragenprotokolle und Klassifikationen fur die Ermittlung und Ein-
teilung von Inkontinenz etabliert. Ein Vergleich ihrer Ergebnisse ist in Bezug auf die un-

terschiedlichen Fragenaspekte und Schwerpunkte kaum mdoglich (68).

Im Rahmen der Krickenbeck Konfernez 2005 erfolgte die Erarbeitung einer vereinheit-
lichten Klassifikation der ARM sowie deren Behandlungsmethoden und eines standardi-
sierten Kontinenzfragebogens. Streng genommen bezieht sich die dabei entwickelte Kon-

tinenzeinteilung ausschlief3lich auf Patienten mit ARM (14).

Eine Verdffentlichung zur Anwendung des Krickenbeck-Kontinenzscores zeigt diesen in
einem Patientengut mit 10 Jahren Follow-up als gut durchfiihrbar und betont die Ver-
gleichbarkeit der erhobenen Daten (58).

Aufgrund der Einfachheit der Datenerhebung (Der Bogen kann ohne Erklarungen oder
Hilfestellungen durch einen Arzt ausgefullt werden) und der guten Vergleichbarkeit der
Ergebnisse verwendeten wir dieses Protokoll bei allen Studienteilnehmern, unabhangig

von deren Grunderkrankung.

5.2.6 Vergleich der diagnostischen SNS mit direkter Muskelstimulation, SR und _percu-

taneous tibial nerve stimulation®

Der Vergleich der diagnostischen SNS zur direkten Muskelstimulation bzw. Die Uberle-
genheit der diagnostischen SNS in funktioneller Hinsicht werden in dieser Arbeit mehr-
fach betont. Die vorliegende Arbeit zeigt, dass die diagnostische SNS die direkte Mus-
kelstimulation nicht nur ersetzen kann, sondern auch gleichzeitig die neuromuskulére In-
tegritat der Sphinktermuskulatur aufzeigt. Erganzend kénnen die Schwellenwerte ver-

schiedener, durch die Sakralnerven innervierten Organe bestimmt werden.

Auch die Bestimmung eines Parameters anhand kndcherner Strukturen in Form der SR
wurde bereits kritisch erortert. Es soll jedoch auch nicht in Abrede gestellt werden, dass
die Bestimmung der SR als praoperative Auswertung der jeweiligen Morphologien durch-

aus einen gewissen Beitrag zur Einschéatzung der individuellen Verhaltnisse und somit
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eine sinnvolle Erganzung des diagnostischen Prozederes darstellt. Aufgrund der einge-
schrankte Aussagekraft dieser Methode (65, 67) rechtfertigt die Ermittlung der SR jedoch

nicht die Strahlenbelastung bei jungen Patienten.

Hier bisher noch unerwahnt ist die ,percutaneous tibial nerve stimulation“ (PNTS). Das
postulierte Prinzip der PTNS ist eine transkutane elektrische Stimulation eines peripheren
motorischen Nerven und damit auch der entsprechenden Sakralnervenwurzeln; es han-
delt sich hierbei um die Sakralnervenwurzeln, welche bei der SNS stimuliert werden (4).
Die PTNS ist eine wenig erprobte therapeutische Methode, welche in der Behandlung
von Obstipation (69), Inkontinenz (70, 71) und chronischen Schmerzen im Becken (72)
erprobt wird. Der genaue Mechanismus der PNTS ist derzeit jedoch nicht geklart (73).

Wahrend die Methode in einigen Studien — eine Ausnahme stellen Patienten mit passiver
Kontinenz dar (70) — statistisch signifikante Besserungen der verschiedenen Symptoma-
tiken (74, 72, 69, 70) zeigt, ist die Studienlage zum Erfolg der Methode noch nicht ein-
deutig (75).

Die PNTS stellt zwar in Bezug auf die therapeutische SNS eine interessante, nicht inva-
sive Alternative dar, ist aber fur diagnostische Zwecke nicht anwendbar. Sie 16st ebenfalls
Kontraktionen im Bewegungsapparat aus, jedoch sind sichtbare Kontraktionen in den Er-
folgsorganen und besonders im &ulReren Analsphinkter bisher nicht beschrieben.

5.3 Diskussion der Ergebnisse

5.3.1 Beurteilung der Schwellenwerte

Nur wenige Veroffentlichungen befassen sich mit den bei der SNS ermittelten Schwellen-
werten; da die SNS bisher nur als therapeutisches Verfahren zum Einsatz kam, werden
hier die elektrischen Parameter auch unter therapeutischen Aspekten diskutiert. Wahrend
einerseits auf den Therapieerfolg bei Stimulationswerten unterhalb der sensorischen
Obergrenze eingegangen wird (76, 64), konnten Dudding et al. zeigen, dass niedrigere
motorische Schwellenwerte mit einem niedrigeren sensorischen Schwellenwert und ei-
nem gesteigerten Therapieerfolg korrelieren (77). Die Werte dieser Studie wurden an 61

stuhlinkontinenten Patienten zwischen 33 und 73 Jahren erhoben.
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Im Umkehrschluss wiirde dies bedeuten, dass ein hoher Schwellenwert mit einer schwe-
rer zu erreichenden Inkontinenz im Zusammenhang steht. Es stellt sich hier jedoch die
Frage, ob ein Vergleich zwischen den Werten von erwachsenen Patienten, welche be-
reits kontinent waren (und somit ein gewissermaf3en prakonditioniertes Kontinenzorgan
haben), und sehr jungen Patienten, die den Umgang mit ihrem Schlie@muskel noch er-

lernen missen, zulassig ist.

Es konnte demonstriert werden, dass eine Erhebung dieser Werte mdglich ist. Eine prog-
nostische Bedeutung dieser Daten ist in Zusammenschau mit den Ergebnissen von Dud-
ding et al. (77). denkbar.

Aufgrund der insgesamt geringen Patientenzahl, der zum Teil unvollstandig erhobenen
Werte und einer fehlenden Vergleichsgruppe gesunder Personen ist die Ermittlung sta-

tistisch signifikanter Durchschnittswerte derzeit nicht moglich.

5.3.2 Auswertung der MRT-Aufnahmen

Bei der Auswertung der praoperativen MRT-Aufnahmen unserer Patienten fielen ver-
schiedene Fehlbildungen und Variationen sowohl des Bindegewebes als auch der kno-
chernen Strukturen im Bereich des kleinen Beckens auf. Angesichts unterschiedlichen
zugrunde liegenden Grunderkrankungen und Fehlbildungen der Patienten war diese

Feststellung zu erwarten.

Festzuhalten ist die Heterogenitat dieser gefundenen Morphologien sowohl der knécher-
nen Strukturen im kleinen Becken sowie auch des Bindegewebes; Sie betont insgesamt
die Individualitat eines jeden Patienten, die auch im Hinblick auf die jeweilige Therapie

beriicksichtigt werden sollte.
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Abbildung 15: MRT-Aufnahme von Patient #1. Der rote Pfeil markiert die unten beschriebene Struktur.

Gesondert soll hier das MRT des Patienten #1 aufgrund der besonderen gefundenen
Strukturen dargestellt werden.

Wahrend unserer Nachuntersuchung ist bei diesen Bildern die in Abbildung 15 mit einem
roten Pfeil markierte Struktur aufgefallen, da sie in Signal und Position den Nerven des
Plexus sacralis entspricht, jedoch einen untypischen Verlauf nimmt. Anstatt sich nach
lateral oder distal in die Peripherie auszudehnen, erstreckt sich diese vor dem Os sacrum
liegende Formation vom Sakralforamen aus nach proximal und lauft zur Mittellinie hin.
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Nach gezielter Rucksprache im Bezug auf beschriebene Struktur mit dem Oberarzt der
Abteilung fur Kinderradiologie, Herrn Dr. med. Markus Ebert, handelt es sich hierbei um

eine die Mittellinie kreuzende Nervenbahn.

5.3.3 Ergebnisse der SR in Bezug auf die Kontinenzbefragung

Es liegen ausgefullte Evaluationsbégen mit Einverstandniserklarungen tber die Verof-
fentlichung der Werte von 14 der insgesamt 20 kontaktierten Patienten vor. Aufgrund der
zu kurzen Nachbeobachtungsdauer ist eine Auswertung der Kontinenz in Bezug auf die
SR nicht mdglich, da die Kontinenzleistung ist erst ab dem 4. Lebensjahr zu bewerten ist.
Zudem ergibt sich durch die unterschiedlichen Diagnosen (Wingspread-/Krickenbeck-
Einteilungen und Morbus Hirschsprung) sowie die Altersunterschiede der untersuchten
Patienten ist ein zu heterogenes Patientengut, weshalb eine statistische Auswertung der-

zeit nicht sinnvoll ist.

5.3.4 Beobachtungen bei der SNS: Erstbeschreibung kreuzender Innervationen der

Sakralnerven

Bei 10 von 22 unserer Patienten wurden durch die diagnostische SNS reproduzierbar
kontralaterale Innervationsmuster nachgewiesen. Diese bezogen sich nicht nur auf den
Sphinkterapparat, sondern auch auf Kontraktionen in den unteren Gliedmaf3en. Globale
oder kontralaterale Kontraktionen des SchlieBmuskels, welche bei 4 Patienten provoziert
werden konnten, sind hierbei kritisch zu betrachten, da es durch den zirkularen Mus-
kelaufbau schwer féllt, mit bloRem Auge ein Kontraktionszentrum auszumachen. Diese
Beobachtungen waren jedoch eindeutig und reproduzierbar, wahrend unterschiedlicher
Abschnitte der OP.
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Abbildung 16: Ausldsen einer kontralateralen Kontraktion (Stimulation rechts, Reaktion links)

Im Falle der kontralateral innervierten Muskeln des Bewegungsapparates, welche wir bei
6 von 22 Patienten in verschiedenen Auspragungen beobachteten, gehen wir davon aus,
dass im Innervationsgebiet der Sakralnerven die Mittellinie kreuzende Nervenfasern exis-
tieren. Von den 6 beschriebenen Patienten hatten 5 eine ARM (1 x hoch, 1 x mittel, 3 x
tief) und ein Patient die Diagnose Morbus Hirschsprung. Unter jenen Patienten, welche
lediglich eine kontralaterale Sphinkter- oder Beckenbodenkontraktion zeigten, sind 2 mit
ARM (2 x hoch), ein Patient mit der Diagnose Blasenekstrophie und ein weiterer Patient
mit M. Hirschsprung. Es handelt sich hierbei zwar um Erkrankungen mit Beteiligung des

Anorektums; ihre Pathophysiologie ist jedoch grundsatzlich verschieden.

Daher ist die Frage, ob diese Variation der Innervation auch eine bei gesunden Individuen
vorkommende Abweichung ist, aufgrund der fehlenden Untersuchungen zunachst noch

ungeklart.
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Zumindest ist dieses oder ein dhnliches Phanomen mit kreuzenden oder kontralateralen
Innervationen bisher weder bei gesunden noch in anderen definierten Patientenkol-

lektiven vorbeschrieben.

Wahrend im zentralen Nervensystem diverse Leitungsbahnen die Mittellinie kreuzen (4),
ist dieses Phanomen flr das periphere Nervensystem bisher unbekannt. Da es sich bei
der hier beschriebenen Sakralnervenstimulation um ein diagnostisches Verfahren auf
funktioneller Basis handelt, konnen durch die NS aber keine Aussagen getroffen werden,
auf welcher Ebene die verantwortlichen Nervenfasern die Mittellinie kreuzen. Feindiag-
nostische bildgebende Verfahren kdénnten weitere Aufschlisse Uber die Ursache dieser
bislang unbeschriebenen Beobachtungen und Lokalisation der verantwortlichen Bahnen

bringen.

5.3.5 Vorschlag zur Systematik kreuzender Innervationsmuster

Im Laufe der Studie zur diagnostischen Sakralnervenstimulation wurden verschiedene
Varianten von kreuzenden Innervationen aufgefunden. Der Ubersicht halber entwarfen
wir eine Systematik, um die unterschiedlichen Innverationen in Gruppen einteilen zu kon-
nen. Die beigefugten lllustrationen sollen exemplarisch fur den jeweiligen Innervationstyp
stehen, wobei die linke Nervenwurzel und die durch ihre Stimulation provozierten Kon-
traktionen rot und die der rechten Nervenwurzel blau markiert sind. Die Systematik bein-
haltet eine Unterscheidung der Innervationsmuster in drei Typen, die im Folgenden naher

beschrieben werden.

Typ I Die beobachteten, zum stimulierten Sakralnerven kontralateralen Kontraktionen
beschréanken sich ausschliel3lich auf den &uferen Analsphinkter. Kontraktionen in den
unteren Extremitaten traten ausschlief3lich ipsilateral auf. Eine kontralaterale Innervation
vom Typ | wurde an 6 von 22 Patienten, also bei 18 % der untersuchten Kinder festge-
stellt.
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Abbildung 17: Skizze eines Patienten mit Typ | kontralateralen Kontraktion: Patient #19

Typ II: Kontralaterale Kontraktionen im auf3eren Analsphinkter sind optional, jedoch kon-
trahieren hier immer auch Muskeln des zur stimulierten Nervenwurzel kontralateralen
Beines. Das Innervationsmuster vom Typ Il konnte bei 5 von 22 Patienten, also in 23 %

der untersuchten Patienten gezeigt werden.
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Abbildung 18: Skizze eines Patienten mit Typ |l kontralateralen Kontraktion: Patient #1
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Typ IlI: Es werden durch die Sakralnervenstimulation ausschlief3lich kontralaterale Kon-

traktionen ausgelost. Diese Art der Innervation wurde bei einem von 22 mit diagnostischer
SNS untersuchten Patienten gezeigt, dies entspricht 4,5 %.

AQN 7 ’o at 10V

Abbildung 19: Skizze eines Patienten mit Typ Il kontralateralen Kontraktion: Patient #1

Wahrend wir, anders als Luigi Galvani, mit den von uns erzeugten Kontraktionen unserer
Patienten gerechnet hatten, machten auch wir bei unserer Studie eine unerwartete Ent-
deckung: Durch die diagnostische SNS konnten erstmals kreuzende Innervationen im

Bereich des Plexus sacralis gezeigt werden, was Anlass fur weitere Forschungen gibt.
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6. Ausblick

6.1 Anwendbarkeit der SNS als Neuromapping

Bei Operationen an der Schilddrise ist ein Neuromapping des N. laryngeus recurrens,
wobei dessen Funktion und somit Unversehrtheit Gber elektrische Parameter Uberprift
wird, bereits seit Langerem etabliert (78).

Die Schonung von Nerven wird bei Operationen am Beckenboden dringend empfohlen,
da eine intraoperative Verletzung der autonomen Nerven zu fehlender oder verschlech-
terter anorektaler und urogenitaler Funktion fiihren kénnen (79). Ein Neuromapping tber

die Sakralnerven ist also auch bei Operationen im Bereich des Beckenbodens indiziert.

Wahrend eine indische Gruppe im Rahmen verschiedener Operationen an Myelomenin-
gozelen und Tumoren in der Sakralregion Fasern der Cauda equina stimulierte, um ge-
zielt wichtige funktionelle Einheiten schonen zu kénnen (80), fuhrten wir in 3 Fallen von
Tumorresektionen am Universitatsklinikum Regensburg eine intraoperative Sakralner-

venstimulation als Neuromapping durch.

Auch bei dieser weiteren Indikation konnte die Machbarkeit der diagnostischen SNS an
kinderchirurgischen Patienten ohne Komplikationen oder Nebenwirkungen gezeigt wer-

den.

6.2 Entwicklung eines standardisierten diagnostischen Procederes auf

funktioneller Ebene

Im Rahmen der OASIS-Studie (39) wurden nicht nur asymmetrische Sphinkterinnervati-
onen genauer evaluiert; fur die betroffenen Patienten konnte auch bei direkten Eingriffen
am Sphinkter, wie z. B. Dammschnitten, ein erhdhtes Risiko fur die Entwicklung einer
Inkontinenz nachgewiesen werden (41). Die gleiche Studiengruppe verdoffentlichte ahnli-
che Untersuchungsergebnisse im Zusammenhang mit Geburtstraumen bereits vor dem
OASIS Projekt (81, 42).

Die Hypothese besteht in einer Verletzung der Innervation der dominanten Sphinkterseite
z.B. im Rahmen der Geburtshilfe. Folgende Abbildung soll zur Veranschaulichung fir

diese Annahme dienen (42).
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Fig. 1. A research hypothesis of the clini- l.e. the same trauma can have entire different consequences

cal relevance of functional pudendal nerve
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Abbildung 20: Grafik zur Hypothese zur Erklarung der verschiedenen Inkontinenzrisiken bei einseitigem Beckenbodentrauma (40)

Aus den Beobachtungen der hier angefiihrten Studie lassen sich asymmetrische Inner-
vationsmuster bei primar gesunden Erwachsenen ableiten. Es liegt daher nahe, dass
auch bei Kindern mit Fehlbildungen im Bereich des Anorektums kreuzende Innervationen
des M. sphincter ani angelegt sind. Diese Beobachtungen konnten wir durch unsere Mes-

sungen nicht nur bei ARM-Patienten, sondern auch beim M. Hirschsprung nachweisen.

Ob diese asymmetrischen Innervationsmuster bei den hier untersuchten Patientengrup-
pen, speziell der angeborenen Fehlbildungen, Uberproportional haufig anzutreffen sind,

ware nur durch Untersuchungen an einer gesunden Vergleichspopulation mdglich.

In morphologischer Hinsicht lassen sich die kreuzenden Nervenbahnen an sich mit den
uns zur Verfigung stehenden bildgebenden Verfahren derzeit nicht klar darstellen; ins-
besondere ist der Verlauf, den die Nervenbahnen bei der Kreuzung die Mittellinie neh-

men, nicht bekannt.

Folglich nimmt man bei der Préparation entlang der Mittellinie des Beckenbodens die
iatrogene Verletzung einer (primér angelegten) Innervation und damit eine Beeintrach-
tigung der Kontinenzentwicklung zusatzlich zu den fehlbildungsbedingten Stérungen in
Kauf.

Aufgrund der Haufigkeit von Asymmetrien in unseren Messungen bestiinde dieses Risiko

fur 45 % in einer vergleichbaren Studienpopulation.
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Konsequenz dieser Erkenntnisse ist die Etablierung eines diagnostischen Procedere,
welches vor operativen Eingriffen in der Analregion nicht nur die Morphologie der Fehl-
bildung erfasst, sondern auch das Innervationsmuster der muskularen Komponenten des

Beckenbodens abklart.

6.2.1 Das Potenzial der diagnostischen SNS in Diagnostik und Prognoseabschétzung

Bei der Standarttechnik der posterioren sagitalen Anorektoplastik wird der sog. ,Sphink-
terkomplex® neben der chirurgischen Freilegung durch eine direkte elektrische Muskelsti-
mulation zusatzlich in funktioneller Hinsicht identifiziert (57, 15). Hierbei wird mit einem
elektrischen Stimulationsgeréat das in Sphinkterposition identifizierte Muskelgewebe
transkutan oder nach Inzision der Haut in der Mittellinie stimuliert und die kontraktilen
Gewebeportionen dargestellt, welches bei der spatere Anorektoplastik als Sphinkter an-

gelegt werden soll (12).

Bei der Sakralnervenstimulation kdnnen intraoperativ ebenfalls Muskelanteile sicher von
anderem Gewebe differenziert werden. Ein entscheidender Vorteil gegentuber der direk-
ten Muskelstimulation besteht jedoch in der zusatzlichen Beurteilung der neuro-musku-
laren Achse. Bei dieser kann die spatere Willkurfunktion des M. sphincter ani externus

Uberpruft werden.

Somit erfullt die diagnostische SNS nicht nur den Zweck der Erkennung muskularen Ge-
webes, sondern erlaubt eine Aussage uber die funktionelle Integritat der analen Will-
kirmotorik zu einem Zeitpunkt, wo die motorische Entwicklung des Sauglings dieses in

der klinischen Uberprifung tiblicherweise noch nicht zulassen wiirde.

Denkbar ware in Zukunft auch eine Berucksichtigung der bei der diagnostischen SNS
erhobenen Schwellenwerte als prognostischer Faktor fur die spatere Kontinenzentwick-
lung. Da es sich bei der diagnostischen SNS um eine funktionelle Prifung unter anderem
des M. sphincter ani externus handelt, besteht Anlass zur Vermutung, dass sie die ledig-
lich aufgrund der Langenverhaltnisse kndcherner Strukturen erhobene ,Sacral Ratio“ als

prognostische GroR3e ersetzen kann.
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6.2.2 Erganzung der diagnostischen SNS durch das Sphinkter-EMG

Die bisher bei der diagnostischen SNS erhobenen Werte beschréanken sich auf ein klei-
nes, inhomogenes Patientenkollektiv. Aul3erdem ist die Nachbehandlungsdauer und eine
angemessene Zeitspanne zur Kontinenzbeurteilung in den meisten Fallen nicht gegeben.
Dazu kommt, dass derzeit keine qualitativen Messungen, er bei der diagnostischen SNS
hervorgerufenen Kontraktionen maoglich ist. Daher ist eine zuverlassige prognostische
Aussagekraft der bei der diagnostischen SNS erhobenen Werte und Beobachtungen bis-

her nicht moglich

Ein zusatzlich durgefuhrtes Sphinkter-EMG wirde weitere Parameter und Erkenntnisse
erbringen. Bei dieser Methode werden Uber eine zirkulare Sonde die Spannungsunter-
schiede, welche bei einer Kontraktion im Muskelgewebe zustande kommen, fiir definierte
Portionen des ringformigen Muskels einzeln abgeleitet. Die Peaks in den Ableitungen des
EMG lassen auch Ruckschlisse auf die Stelle zu, an der die innervierenden Strukturen
auf den Sphinkter treffen (41).

Durch SNS erzeugte Nervenimpulse kdnnen so Uber eine myografische Ableitung prazise
und objektiv evaluiert und dokumentiert werden. Somit sind wertvolle Aussagen zum In-
nervationsgebiet und der Innervationsqualitat fir jeden einzelnen Sakralnerv mdglich.
Eine Prognoseeinschatzung sollte mit dieser Kombination noch weit zuverlassiger erfol-
gen konnen als bisher. Ein solches Geréat wird derzeit zwar in Studien verwendet (41, 82),

ein marktfahiges Produkt existiert derzeit jedoch nicht.

6.3 Anpassung des operativen Vorgehens an die individuelle Neuro-

physiologie

Die Kombination von diagnostischer SNS und Sphinkter-EMG kann also potenziell kon-
traktiles Gewebe identifizieren, dessen intakte Innervation vor und wahrend der gesam-
ten Operation Uberprifen, die Qualitat der Kontraktionen bestimmen und detaillierte Aus-
sagen Uber Innervationsdominanzen sowohl qualitativ als auch raumlich treffen. Zusatz-

liche Informationen kénnte eine auf Nervenbahnen fokussierte Bildgebung bringen.

Durch diese umfassende Information konnte das Operationsvorgehen an die genauen
topografischen und funktionellen Eigenschaften eines jeden Patienten angepasst wer-
den, indem die funktionell bedeutenden Bereiche erkannt und geschont werden konnten.
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Einem Patienten, dem die ausgedehnte Diagnostik zukommt, kann also eine optimierte
operative Versorgung und damit auch verbesserte Grundlagen fir eine erfolgreiche Kon-

tinenzentwicklung mit Aussicht auf eine hohe Lebensqualitdt gegeben werden.

Diese Erkenntnis Uberschreitet spatestens im Kontext mit den Ergebnissen der OASIS-
Studie den Altersbereich der Kinderchirurgie und stellt auch fur die Erwachsenen-Prok-

tologie eine sinnvolle diagnostische Erganzung dar.
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7. Zusammenfassung

Hintergrund und Ziele

Der Goldstandard bei der Korrektur anorektaler Malformationen ist die Methode nach
Pefia/de Vries (15). Sie beinhaltet die direkte intraoperative Muskelstimulation zur Identi-
fizierung kontraktilen Muskelgewebes im Bereich des Beckenbodens. Dies zielt darauf
ab, die physiologisch giinstigste Position des Neoanus innerhalb des analen Sphinkter-
komplexes (83) zu definieren. Bei dieser Methode kann zwar kontraktiles Gewebe ein-
deutig identifiziert werden (12), eine regelrechte somatische Innervation und somit eine
spatere willktrliche Funktion dieser Muskelfasern kann durch diese Methode jedoch nicht

Uberpruft werden (9).

Bei der therapeutischen Sakralnervenstimulation (SNS) werden die Sakralnerven an ih-
ren Austrittsstellen aus dem Os sacrum Uber einen dauerhaft implantierten Schrittmacher
stimuliert, um die Muskulatur verschiedener Zielorgane im kleinen Becken, des M.

detrusor vesicae (59) und des M. sphincter ani (49), zu starken.

Die Methode der Sakralnervenstimulation wird im Rahmen der vorliegenden Studie in
Kinderchirurgie als diagnostische Maflinahme eingesetzt. Hiermit kann in einem Schritt
zusatzlich zur alleinigen Kontraktilitat des Muskelgewebes auch dessen angelegte Inner-
vation intraoperativ dargestellt werden. Zusatzlich dient sie der Orientierung bei der

Anoplstik oder bei anderen Eingriffen zur Schonung der SchlieBmuskelfunktion.

Diese Arbeit soll zum einen die Eignung bei gleichzeitiger Sicherheit dieser Methode auf-
zeigen und zum anderen einen Ausblick auf ihre weiteren Mdglichkeiten zum Beispiel bei
der Verwendung als Prognosefaktor im Hinblick auf die spatere Kontinenzleistung der
Patienten geben.

Material und Methoden

Die diagnostische SNS fuihrten wir bei 22 Patienten mit zugrunde liegenden anorektalen
Malformationen (ARM; n = 17), Morbus Hirschsprung (n = 3) sowie bei zwei Patienten mit
zugrunde liegender Blasenekstrophie durch. Der Eingriff erfolgte entweder bei der Pri-
marversorgung der jeweiligen angeborenen Fehlbildung oder bei verschiedenen Folge-

eingriffen.
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Intraoperativ wurden hierbei zunachst unter Ultraschallkontrolle perkutan Foramennadeln
in die Sakralforamina S3 und/oder S4 eingesetzt. Bei der initialen Stimulation wurde zu-
nachst der korrekte Nadelsitz durch Beobachtung der Kontraktion der entsprechenden
Kennmuskeln der Sakralnerven Uberprift; sie erfolgte mit den Gerateeinstellungen von
20 Hz bei einer Impulsbreite von 120us, 120 mA Stromstarke und 10 V Stromspannung
mit dem Stimulationsgerat. Zur Bestimmung der Reizschwellen von Kennmuskeln und
Sphinkter-/Beckenbodenmuskulatur wurde stufenweise die Spannung am Stimulations-
gerat in 0,5-V-Schritten verringert.

Anschlie3end werteten wir in Zusammenarbeit mit der Radiologischen Abteilung an un-
serer Klinik die MRT-Aufnahmen unserer Patienten im Hinblick auf morphologische Be-

sonderheiten und zur Bestimmung der SR aus.

Zusatzlich wurde unser kinderproktologischer Anamnesebogen inklusive des Fragebo-
gens zur Beurteilung der Kontinenzleistung nach der Krickenbeck-Klassifikation (14) von

unseren Patienten oder deren Sorgeberechtigten ausgefillt und von uns ausgewertet.

Ergebnisse

Bei 20 von 22 Patienten lie3en sich durch die Sakralnervenstimulation Muskelkontraktio-
nen ausldsen. Einer der beiden frustranen Stimulationsversuche lasst sich auf eine
préoperativ durchgefihrte Kaudal-Anasthesie zurtckfiihren; beim zweiten Patienten ist
die Ursache ungeklart. Zu den hauptsachlich durch SNS der Sakralnerven S3-S4 kontra-
hierenden Muskeln gehéren die Beckenbodenmuskulatur — besonders der &aufRere
Analsphinkter — und Plantarflektoren. Die gemessenen Schwellenwerte liegen zwischen
0,2und 10 V.

Bei 8 von 22 Patienten wurden Kontraktionen der stimulierten Nerven auch kontralateral

ausgelost.

Die Auswertung der MR-Tomografien der Patienten ergab unterschiedliche kndcherne
und muskulare Dysmorphien, was sich nicht zuletzt durch eine grof3e Anzahl unterschied-
licher Grunderkrankungen erklaren l&sst. Lediglich bei einem Patienten konnte hierbei
eine Struktur gefunden werden, welche sich als eine die Mittellinie kreuzende Nerven-

bahn interpretieren lasst.
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Intra- und postoperativ traten keine unerwinschten Nebenwirkungen oder Komplikatio-

nen auf, die als Folge oder im Zusammenhang mit der SNS zu bewerten sind.

Die postoperative Befragung mit Bezug auf die Kontinenz wurde von 14 der 20 kontak-
tierten Patienten innerhalb eines Jahres zurlickgesendet. Aufgrund der geringen Patien-
tenzahl und hohen Heterogenitat beziglich Alter und Grunderkrankungen sind die hierbei
erhobenen Werte jedoch statistisch nicht aussagekraftig.

Schlussfolgerung

Die vorliegende Studie zeigt, dass es sich bei der Sakralnervenstimulation um eine si-
chere Methode zur intraoperativen Uberpriifung der Lokalisation und Funktion des analen
Schliemuskels an Sauglingen und Kleinkindern handelt und sie sich als diagnostische
Methode in der Kinderchirurgie eignet. Sie ist auch in der Routinetherapie sicher und
standardisiert durchfuhrbar.

Weiterhin wurden die theoretischen Vorteile einer systematischen Uberpriufung der neu-
romuskularen Verschaltung auch in der Praxis dargestellt.

Im Rahmen dieser Arbeit konnte durch die diagnostische SNS auch der Nachweis haufig
bestehender kreuzender Innervationsmuster fir den analen SchlieBmuskel erbracht wer-
den. Dies gibt Anstol fir weitere Untersuchungen und legt nahe, dass eine intraoperative
Praparation des Rektums und des prasakralen Bindegewebes im Bereich der Mittellinie
die Integritat dieser nervalen Leitungsbahnen gefahrden und damit die zukunftige Konti-

nenz zusatzlich beeintrachtigen kdnnte.

In Zukunft konnte der diagnostischen SNS und den hierbei erhobenen neurophysiologi-
schen Messwerten eine weitere Bedeutung als prognostische Parameter flr die spatere
Kontinenz und damit auch fir Lebensqualitat der Patienten mit anorektalen Fehlbildun-
gen zukommen; ein solcher Rickschluss ist aufgrund der geringen Patientenzahl und der
kurzen Nachbeobachtungsdauer derzeit noch verfriht. Durchaus sind aber auch Ansatze
fur zusatzliche Interventionskonzepte zur Verbesserung der Lebensqualitat der Patienten

mit anorektalen Fehlbildungen auf der Basis der initialen SNS denkbar.

Die diagnostische Sakralnervenstimulation stellt ein sinnvolles, sicheres und wissen-

schaftlich begriindbares Instrument in der Diagnostik, Therapie und madglicherweise in
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der Prognoseeinschatzung des Formenkreises der anorektalen Fehlbildungen sowie de-

ren Folgezustande dar.
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8. Dokumentations- und Fragebogen

Die verbesserte Version enthalt eine ausfihrlichere Tabelle, in die man fir jeden Sakral-

nerv die beobachteten Kontraktionen dokumentieren und die jeweiligen Schwellenwerte

notieren kann. Dies kann hier Ubersichtlicher sowohl fur die ipsi- als auch die kontralate-

ralen Kontraktionen geschehen.

AuRRerdem werden hier die Werte der direkten Muskelstimulation nicht mehr notiert.

Da hier die ohnehin standardisierten Gerateeinstellungen fir das Stimulationsgerat von

vornherein angegeben werden, missen diese praktischerweise auch nicht mehr fir jeden

Eingriff neu eingetragen werden.

ISNS Protokoll

keine kKaudal Anasthesie und
keine Muskelrelaxation!!!

Einstellungen fir Medtronic T eststimul atar:

0 Oreh=schalter auf A - Blau
Dk Blane b Werk mizsen axekse n wank i
030 Hz

O 120ps=s

Bedkanbodenkaontraktion | Links:

[Fti entenetikett]

=MS Datumn:

Rechts:

B echenb odenka ntrakdion

Gekreuzt: Gekreuzt:
Flantaflexion Linkes: Flantarfexion Rechts:

zekrauzt: Gekrauzt:
Crarzalextansion Linikes: Crarzalextension Rechts:

7 ekreuzt: zekreuzt:
Bedhenbodenkontraktion | Links: Bedkenbodenkontraktion | Rechts:

zehkreuzt; ;ekreuzt:
Flantaflexion Links: Flantaexion Rechts:

zehkreuzt; ;ekreuzt:
Crarzalextension Liniks=: Lrarzalextension Rechts:

Zekrauzt Gekreuzi:

Abbildung 21: Verbessertes SNS Protokoll
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8.2 Anamnesebogen Kinderproktologie

Der standardméafRig verwendete Anamnesebogen flir die Kinderproktologie wurde ledig-
lich in Bezug auf die Formulierung der zu beantwortenden Fragen abgedndert. Soweit
maoglich, wurden diese in ganzen Satzen und fur Laien verstandlich gestellt, um eine ei-

genstandige Beantwortung des Fragebogens durch die Eltern zu erméglichen.

Anamnesebogen fur die Kinderproktologie

Wie oft hat Ihr Kind Stuhlgang? _ _malproTag __ mal pro Woche

Wie ist die Stuhlkonstistenz? O flussig O weich O geformt O hart

Hat Ihr Kind spontanen Stuhlgang? 0 Ja O Nein

Wann war der Abgang des Kindspech? O 0-1. Lebenstag O Tag2-3 O >Tag3

(Mekoniumabgang)

Ist Ihr Kind Kontinent? O Ja O Nein
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Wenn Ja, in welchem Alter wurde die Stuhlkontinenz erreicht?

Wenn Ja, in welchem Alter wurde die Harnkontinenz erreicht?

Wenn keine vollstandige Kontinenz vorlieqt, bitte Fragebogen fur Krickenbeck-

Klassifikation auf der nachsten Seite ausfillen!

Familienanamnese: Gibt es in Ihrer Familie Verwandte mit Erkrankungen im Bereich des
Enddarmes (Anorektums) z. B. Analatresien, Morbus Hirschsprung, chronisch entzindli-

che Darmerkrankungen, Inkontinenz im Jugendalter?

Bisherige Therapie:

Geben Sie Ihrem Kind Stuhlweichmacher oder betreiben Sie Laxantientherapie?

O Ja O Nein

Wenn Ja, welches Praparat geben Sie?

O Movicol 0O Lactulose O Pflanzlich O Klysma

In welcher Dosierung ?:

Wie lange ?:
Wurde bei Ilhrem Kind Biofeedbacktherapie durchgefuhrt? 0O Ja O Nein
Wurden bei lhrem Kind Bougierungen durchgefuhrt?: O Ja O Nein
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Wenn ja: Auf welche Hegargro3e wurde bougiert?: Hegar

Uber welchen Zeitraum hinweg wurde bougiert?:

Wurde Irrigationstherapie durchgefuhrt? O Ja O Nein

Wurde ein Stuhlprotokoll ausgefullt? : O Ja O Nein

Krickenbeck-Klassifikation fur postoperative Ergebnisse bei ARM

Hassett S, Snell S, Hughes-Thomas A, Holmes K. 10 year outcome of children born with anorectal malformation, treated by posterior

sagittal anorectoplasty, assessed according to Krickenbeck Klassification. J Ped Surgery 2009.44,399-403.

|. Stuhldrang
1. Hat Ihr Kind von alleine Stuhlgang? 0O Ja O Nein
2. Spurt Ihr Kind Stuhlgang? OJa O Nein
3. Kann Ihr Kind Menge und Konsistenz auf3ern? 0O Ja O Nein

4. Kann lhr Kind den Stuhlgang bis zur Toilette halten? 0O Ja O Nein

[I. Schmiert Ihr Kind ein? 0O Ja O Nein
Wenn I|hr Kind einschmiert, geben Sie bitte Grad I-lll an!
1. Grad I: nur 1-2 mal pro Woche O
2. Grad 2: jeden Tag, kein soziales Problem O
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3. Grad 3: immer, soziales Problem

lll. Hat Ihr Kind Verstopfung?
Wenn Ihr Kind Verstopfung hat, geben Sie bitte Grad I-Ill an!

1. Grad I: mit diatischen MaRRnahmen in Griff zu kriegen
2. Grad II: Laxantien/Stuhlweichmacher helfen

3. Grad llI: Keine der gennannten MalRnahmen zeigt Wirkung

O Ja O Nein
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10. Anhangq

Patient # | Stuhlgang Konsistenz Spontan | Mekoniumabgang Kontinenz | Stuhl | Harn | Familienanamnese
1|1 x tagl. weich 1 0 0 1
2
3| 2-3x pro Woche weich/geformt |1 2-3. Tag 17 0 0
415 x pro Woche geformt 1 Tag 2-3 1 2517 0
5|1 x pro Tag weich/geformt |0 0 0 0
6|1 xpro Tag weich/geformt |0
7|3 x pro Tag alles 1 0-1. Tag 0 0 0 0
8
9

10 | Tagl. geformt 1 1 3J 3J |0
11
12
13
14
15 | mehrmals am Tag |weich / geformt 0 0 0 0
16 | mehrmals am Tag |weich 1 0 0 0 0
17 |tagl. geformt 1 0 0 0 0
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Patient # | Stuhlgang Konsistenz Spontan | Mekoniumabgang Kontinenz | Stuhl | Harn | Familienanamnese
18 |3 x pro Tag weich 1
19 |immer (Stoma) flissig / weich |0 0 0 0 0
20| 3—4 mal tagl. weich 1 0 1
21
22| 3 x pro Tag weich 0 >Tag 3 1 4] 0
Tabelle 11: Patientenbefragung - Teiltabelle 1
Patient # | Therapie |Praparat |Dosierung Dauer Biofeedback |Bougierung |Hegargrof3e |Dauer | lIrrigation
1 Movicol |2 Beutel tagl. 2 Jahre 0 1 12 1/2 Jahr |0
2
3 0 1 12 1/2 Jahr |0
4|0 0 1 15 2 Jahre |0
5|1 Movicol |1 Teeloffel/Tag |seit August 2011 |0 0
6|1 Movicol |3 xam Tag 0 0 0
710 ja 14 1lJahr |0
8
9
Patient # | Therapie |Praparat |Dosierung Dauer Biofeedback |Bougierung |Hegargrof3e |Dauer | lIrrigation
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10

11
12
13
14

ca. 1
15|11 Movicol |1-2 Beutel/ Tag |seit Jan 12 0 1 14 Jahr

6 Mo-
161 Movicol |2-3x am Tag seit Anfang 2011 |1 1 6-12,5 nate

ca. 2
17|0 0 1 12 Jahre
18|0

Krankengym- 1 x pro

19(0 nastik 1 8 Woche
20 1
21

6 Mo-
2210 Ja 12 nate

Tabelle 12: Patientenbefragung — Teiltabelle 2
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Patient # | Krickenbeckscore I. Stuhldrang Il. Einschmieren | 1ll. Verstopfung
1 3| Grad Il 0
2
3 1|0 0
4 1|0 0
5 0|Grad I Grad Il
6 0 0
7 11 0
8
9
10 1|Gradl 0
11
12
13
14
15 O|Gradll Grad Il
16 0| Grad lll Grad I/l
17 1|0 0
18 | keine Angaben gemacht
19 | Stomatrager!
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Patient # | Krickenbeckscore I. Stuhldrang .| ll. Einschmieren | IIl. Verstopfung
20 Grad | Grad Il
21
22 Grad | 0

Tabelle 13: Patientenbefragung - Teiltabelle 3

Tabellen 10-12 zeigen die aus der Patientenbefragung durch den im Abschnitt ,,8.3 Anamnesebogen Kinderproktologie“ abgebildeten

Befragungsbogen erhobenen Daten. Die Spalten der Tabellen erkléaren sich im Zusammenhang mit diesem. Ansonsten erklaren sich

die Antworten wie folgt:

0 = nein; 1 = ja; leere Zelle = keine Antwort; J = Jahr
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