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Forkortningar

CCT Controlled Clinical Trial

FEES Flexible Endoscopic Evaluation of Swallowing
EMST Expiratory Muscle Strength Training
EMT Expiratory Muscle Training

LSVT Lee Silverman Voice Treatment
MEP Maximal Expiratory Pressure

MIP Maximal Inspiratory Pressure

MS Multipel skleros

NRS Numeric Rating Scale

PCF Peak Cough Flow

RCT Randomized Controlled Trial

SE Standard error

SVC Slow Vital Capacity

SWAL-QOL Swallow-related Quality of Life
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Abstract

Introduction

Specific devices for expiratory muscle strength training (EMST) are introduced for neuro-logical pa-
tients, and our aim was to assess the evidence on the effect of using such devices on voice, cough and

dysphagia in multiple sclerosis (MS) and Parkinson’s disease (PD).

Methods

A systematic search of Medline, Cochrane, Embase, Cinahl and Amed was performed in February
2020, and updated February 2021. Selection was done according to PRISMA guidelines; only rando-
mized (RCT), or controlled clinical trials (CCT) were eligible. A validated checklist was used to assess

risk of bias and a narrative analysis followed.

Results

Out of 191 initial hits, one CCT and two RCTs on PD, and four RCTs on MS were identified.

For PD, both RCTs reported a positive effect on swallowing after 4 weeks but statistically significant for
only one them and both studies were associated with a medium-high risk of bias. There was no data on

any other outcome.

For MS, mean expiratory pressure was evaluated in four studies. Two small studies reported a signifi-
cant better result with EMST devices, whereas two larger, and more recent studies found no difference,
including the only study with a low risk of bias. Cough efficacy was evaluated in two, and dysphagia in
one study, and none reported significant results. No study reported on voice-related outcomes.

The cost-effectiveness of EMST compared to the current standard of care in Region Orebro could not

be assessed due to the absence of direct comparative evidence between the treatment methods conside-

red.

Conclusion
No evidence in support of using specific devices for EMST in patients with PD or MS for either cough,

dysphagia or strengthening of voice was found in this systematic review of the literature.
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Popularvetenskaplig sammanfattning

Bakgrund

Trining av andningsmuskulaturen kan forbéttra sivil andning som hostférmaga. Pa senare ar har olika
traningshjilpmedel borjat anvindas av logopeder for att forbittra roststyrka och sviljforméga hos pa-

tienter med neurologiska sjukdomar.

Syftet med denna rapport var dérfor att klargéra det vetenskapliga underlaget for anvindning av sidana
specifika triningshjilpmedel av andningsmuskulaturen hos patienter med Parkinsons sjukdom (PD)

och Multipel Skleros (MS).

Metod
Litteratur eftersoktes i fem databaser over vetenskapliga studier i februari 2020 med uppdatering ett ar
senare. Tvd oberoende forskare valde ut relevanta artiklar baserat pa férutbestimda kriterier. Inkludera-

de studier granskades och resultaten sammanstilldes.

Resultat
Tva studier med Parkinsonpatienter hade utvirderat sviljférméga efter 4 veckors trining. Endast en
dldre studie visade ett statistiskt sikert bittre resultat triningshjilpmedel. Bdda studierna har risk for

snedvridna resultat.

Fyra studier hade utvirderat effekten av att anvinda triningshjdlpmedel pd maximalt tryck i luftstrupen
under utandning hos patienter med MS. Tvé av dessa visar statistiskt sikra resultat men de baseras pa
mycket fa patienter och har risk for snedvridna resultat. Tva stdrre och senare studier visade ingen bittre
effekt av triningshjilpmedel 4n i kontrollgruppen. Ovriga utfall som hosteffektivitet och sviljformaga

vid MS var endast kartlagda i enstaka studier.

Att avgora kostnadseffektiviteten av EMST var inte majligt pa grund av avsaknad av studier som direkt

jaimfor behandlingen med den som ges som sedvanlig behandling inom Region Orebro lin.

Slutsats
Sma och tidiga studier har rapporterat positiv effekt av trining av andningsmuskulaturen med hjilpme-
del men de motsigs av senare studier och totalt sett patriffades inget vetenskapligt stod for anvindning

av metoden bland patienter med Parkinson eller MS.
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Bakgrund

Trining av andningsmuskulaturen kan forbéttra luftflédet vid utandning och ge 6kad hosteffektivitet.
Lufttrycket styrs av andningsapparaten och dirfor har trining av andningsmuskulaturen genom “grade-
rad motstindsandning” med ett speciellt instrument introducerats for att forbittra andning och host-
formaga [1, 2]. Exspiratorisk muskel-styrketrining (EMST) fokuserar pd att oka den kraftgenererande
kapaciteten hos utandningsmuskulaturen. Behandling med EMST via logoped anvinds i klinisk praktik
ocksa bland patienter med sviljningssvérigheter (dysfagi) for att skydda mot eventuell aspiration. Fragan
har uppkommit om &ven roststyrka och relaterade faktorer kan forbittras [3, 4]. Om trycket under
stimbanden okar, det s k subglottiska trycket, blir stimbandens svingningsamplitud storre vilket 6kar

roststyrkan [5, 6].

Parkinsons sjukdom &r en progressiv neurodegenerativ storning som kidnnetecknas av motoriska och
icke-motoriska symtom. Det finns i dagsliget 18 000 patienter med Parkinson i Sverige och férekom-
sten kar pd grund av en éldrande befolkning. Nedsatt andningsfunktion med svaghet i andnings-
musklerna, stelhet i brostkorgen samt reducerat luftflode vid hosta 4r vanligt. Patienter med Parkinsons
sjukdom kan dven ha sviljningssvarigheter och risk for aspiration och for att motverka detta har for
olika logopediska behandlingsmetoder inférts som till exempel EMST eller video-assisted swallowing
therapy (VAST) [7, 8]. Rost-storningar ir ett tidigt symtom vid Parkinson, vilket bidrar till kommuni-
kationssvarigheter, och de forsimras gradvis 6ver tid. Nedsittning i andningsmuskulaturen med forsim-
rad tal- och réstfunktion har medfort act EMST har foreslagits pé dven denna indikation [5, 7, 9].
Multipel skleros (MS) ir en kronisk sjukdom i centrala nervsystemet med 2,5 miljoner drabbade
minniskor over hela virlden. I Sverige finns cirka 20 000 personer med MS i dagsliget och incidensen
dr 10/100 000 individer och ar. Insjuknandet sker vanligen i 20—45-arsaldern och kvinnor drabbas mer
dn dubbelt sd ofta som min. MS kan medféra begrinsningar i muskelstyrka och uthéllighet i bland
annat andningsmuskulaturen, vilket paverkar funktionell prestanda och triningskapacitet. Svaghet i

andningsmuskulaturen kan 4ven leda till nedsatt roststyrka.

I Storbritannien rekommenderas EMST av National Institute for Health and Care Excellence (NICE)
for behandling vid Parkinsons sjukdom [10], men inte vid MS. Enligt Socialstyrelsen bér hilso- och
sjukvarden erbjuda rehabiliteringsinsatser med Lee Silverman Voice Treatment (LSVT) vid nedsatt rost-
styrka hos patienter med Parkinsons sjukdom. I Socialstyrelsens motivering anges att det vetenskapliga

underlaget visserligen ir otillrickligt men att dtgirden 4anda har stdd i beprévad erfarenhet [11].

Eftersom LSVT ir resurskrivande och en hel serie behandlingsbesok dr nédvindiga finns skal att efter-
soka andra behandlingsmetoder. Som ett alternativ fr logopedisk behandling har sirskilda trinings-
hjidlpmedel for att 6ka den exspiratoriska muskelstyrkan vid neurologiska sjukdomar foreslagits. Detta
gbrs med andning mot ett motstind som kan varieras och 6kas vid behov for att héja triningsintensite-

ten. Det dr dock oklart om det finns vetenskapligt stod for hjialpmedel av detta slag.
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Syfte
Syftet var att kartldgga effekten av trining av exspiratorisk muskelstyrka med sirskilt hjalpmedel vid

nedsatt roststyrka, hostférmaga och sviljsvarigheter hos patienter med Parkinsons sjukdom och MS.

Fragestallning
Kan trining av exspiratorisk muskelstyrka med sirskilt hjalpmedel forbattra roststyrka, hostformaga

samt lindra graden av sviljsvarigheter vid Parkinsons sjukdom respektive MS?
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Material och metod

Foljande PICO stilldes upp infor projekestart:

Population Patienter med Parkinsons sjukdom eller MS

Intervention Exspiratorisk muskelstyrketraning (EMST) utférd med tréningshjalpmedel
Comparison Ingen behandling, placebo eller annan traningsform

Outcome Roststyrka, hostformaga, svaljfformaga och exspiratorisk muskelstyrka

Litteratursékning

Litteratursokning gjordes av bibliotekarie vid Medicinska biblioteket, Orebro universitet 2020-02-25

och uppdatering 2021-02-15 i foljande databaser: MEDLINE, Cochrane Library, Embase, CINAHL,
PsycINFO och Web of Science. Ingen tidsbegrinsning bakat i tiden gjordes. Soktermerna utformades
i samrad med bibliotekarie, initialt i Medline och anpassades sedan for varje databas. Dubbletter togs

bort av bibliotekarie. S6kstrategin presenteras i Appendix 1.

Inklusionskriterier
Randomiserade kontrollerade studier (RCT) och kontrollerade kliniska studier (CCT) var aktuella for

inklusion, samt studier publicerade pa engelska.

Exklusionskriterier
Studier som inte omfattade patienter med Parkinsons sjukdom eller MS, inte redovisat analys av grupp-
jamforelser eller inte anvinde ndgot triningshjilpmedel exkluderades. Systematiska oversikter, kom-

mentarer, fallrapporter och konferensabstracts exkluderades.

Selektion

Relevansbedomning av samtliga triffar gjordes av tvd granskare (GL, EW) oberoende av varandra och i
tva steg. | en forsta omgang selekterades de artiklar som bedémdes relevanta utifran titel- och abstrake.
En publikation som bedémdes relevant av nagon av granskarna gick vidare till lisning i fulltext. P4 den-
na niva gjorde de tva granskarna forst en oberoende bedémning av studiens relevans utifran projektets
fragestillning, PICO och uppstillda kriterier. Eventuella oenigheter avseende slutgiltig relevansbedom-
ning lostes i konsensus. Samtliga studier som pa detta sitt inkluderats gick vidare till bedomning av risk

for bias.

Manuell s6kning i referenslistor fran inkluderade studier genomf6rdes for att identifiera eventuella rele-

vanta artiklar som inte fingats upp i den ursprungliga sokstrategin.
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Bedomning av risk for bias i ingaende studier
Risk f6r bias bedomdes med hjilp av granskningsmall f6r randomiserad studie frin SBU [12]. Risk for
bias angavs som lag, méctlig eller hog. Tva oberoende granskare (AS, GL) utforde bedémningen av de

inkluderade studierna, och eventuella oenigheter mellan granskarna 16stes genom konsensus.

Resultatredovisning och analys

Resultaten grupperades for Parkinsons sjukdom respektive MS. Resultat extraherades ur artiklarna och
redovisas pd samma sitt per diagnos. En narrativ sammanvigning gjordes for varje utfall da ytterligare
analys ej var majligt. Det kunde inte heller genomf6ras nigra analyser avseende publikationsbias. Den
sammanvigda tillforlitligheten i resultaten baserat pa risk for bias, antal deltagare och studier, heteroge-
nitet mellan studierna, samstimmighet i resultaten och precision i resultaten summerades for respektive

diagnos.

Pagaende studier
Pagiende systematiska oversikter eftersoktes i databasen PROSPERO

https://www.crd.york.ac.uk/prospero/. Pagiende primirstudier eftersoktes i databasen Clinicaltrials.gov

hetps://clinicaltrials.gov och ISRCTN https://www.isrctn.com/



https://www.crd.york.ac.uk/prospero/
https://clinicaltrials.gov
https://www.isrctn.com/
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Resultat

Den systematiska litteratursdkningen genererade totalt 191 studier efter att dubbletter tagits bort. Efter
screening av titlar och abstract valdes 25 artiklar ut till lasning i fulltext. Totalt 7 studier bedomdes

slutligen vara relevanta for fragestillningen och inkluderades (Figur 1). Exklusionsorsaker redovisas i

Appendix 2.
Records identified through Additional records identified
database searching through other sourches

(n = 235) (n=0)

! !

Records after duplicates removed

(n=191)
Records screened Records excluded
(n=191) —> (n = 168)
Full-text articles assessed Full-text articles excluded,
for eligibility —p with reasons (n=16)
(n=23)

Wrong study design=4
Wrong intervention=5
Wrong publication type=4

Studies included in Triple publication=3

qualitative synthesis
(n=7)

Figure 1 Study flow chart

Parkinsons sjukdom
Tva RCT [13, 14] om totalt 121 patienter med Parkinsons sjukdom publicerade 2010 och 2021 inklu-

derades (Table 1). Aven en kontrollerad klinisk studie begrinsad till 13 patienter som utan randomise-
ring fordelats till tre olika interventionsgrupper patriffades. Resultaten beddms emellertid inte kunna

vara annat in anekdotiska och studien redovisas inte nirmare [15].
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Table 1 Basic characteristics of randomized controlled studies for Parkinson’s disease

Author Patients (n)

Year Age = SD Device Intervention el Follow-up  Outcomes*
n n
Country Male/Female
Claus n=25 Swallowin
! n=53 randomized EMST 150, (n=24) 4 weeks 9
2021 . Placebo FEES total score
Germany(13] (n=45 analyzed)  Aspire 5 days/week, n=25 (n=21) and SWAL-QOL
679 years Products 5setof 5 (3 months) sDQ
37/8 repetitions
Swallowing
Troche n=68 randomized EMST 150, n=30 Hyoid move-
2010 (n=60 analyzed) Aspire Products 20 minutes /day Placebo n=30 4 weeks ment
USA [14] 68 + 19 5 days/week Safety (PAS)
47/13 SWAL-QOL

* FEES = Fiberoptic endoscopic evaluation of swallowing.
Scales: PAS= Penetration and aspiration scale, SDQ = swallowing disturbance questionnaire, SWAL-QOL= Swallow function and swallow-related
quality of life

Tva randomiserade studier utvirderade sviljformaga med SWAL-QOL och den ena, med 60 deltagare
publicerad 2010, visade en positiv och signifikant effekt vid uppfoljning efter fyra veckor [14] (Table
2). Studien visade ocksa en bittre sviljsikerhet. Den senaste publicerade studien ar 2021 av Claus et al,
med 45 analyserade deltagare visade ingen signifikant skillnad i SWAL-QOL vare sig efter 4 veckor eller
efter 3 médn [13]. Diremot pavisades en signifikant skillnad i svéljfunktion méitt med FEES vid bada

mittillfillena.
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Table 2 Effect of expiratory muscle strength training using a specific device on swallowing (SWAL-QOL) in
Parkinson’s disease

Author mean = SE

Year Outcome or Direction of effect**
Country p-value

g(')azuf' SWAL-QOL - 188.88 + 26.78

[13] at 4 weeks C:174.19 £ 29.58

Troche, SWAL-QOL

2010 at 4 weeks p = 0.007 A

[14]

**Direction of the effect of intervention vs control group was illustrated as follows:
A Higher effect in the intervention group, a significant difference
Higher effect, but not significant

Risk for bias

Studien fran 2021 bedémdes ha hog risk for bias pa grund av svagheter vad giller selektion av patienter

(Figure 2). Studien fran dr 2010 bedomdes ha medelhog risk for bias, men forfattarna till denna studie

uppgav jav.

i
g g
3 ()]
E: o 3 2 8 E
S = > )
s g S c c F
.0 € 2 ° £ s £
g S S £ 5 £ =
o h= 2 E e £ g
Study a & o < o a v}
Missing
Clous, 20211131 e e ® ® ® information
Troche, 2010 [14] ® Y Conflict of interest

declared

Low @ Medium High @

Figure 2 Risk of bias of studies on patients with Parkinson’s disease

Tillforlitlighet till resultat om EMST med triningshjilpmedel vid Parkinsons sjukdom

Sviljsvarigheter (dysfagi) utvirderades i endast tvi RCT publicerade med mer 4n tio ar emellan. Studien
publicerad 2010 visade mattlig forbittring i sviljsikerhet och i SWAL-QOL sviljrelaterad livskvalitet. I
studien av Claus et al fann man ingen signifikant skillnad i SWAL-QOL men en skillnad i sviljfunktion
utvirderat med FEES. Det foreligger risk for att resultaten 4r snedvridna i bigge studierna. Diarmed
kan man inte dra nigon tillforlitlig slutsats om effekten av EMST med sirskilt hjalpmedel pé sviljfor-

mégan hos patienter med Parkinson.
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Multipel skleros

Fyra RCT [16-19] om totalt 115 patienter med MS publicerade mellan 1996 och 2017 inkludera-
des (Table 3). Tva av studierna var frin USA och tvd frin Europa. Tre olika hjilpmedel utvirderades.
Triningsprogrammen varierade nigot. Tre studier hade en placeboarm, en studie jimférde enbart med
sedvanlig vard. Varje studie inkluderade som mest 52 patienter. Samtliga studier har med MEP bland
utfallsmatten. Tva av studierna utvirderar MEP vid samma tidpunkt (efter 3 manader) och i de ovriga

gors utvirderingen efter olika linga uppf6ljningstider.

Table 3 Basic characteristic of randomized controlled studies for Multiple sclerosis

Author Patients (n) Intervention Control
Year Age = SD Device Follow-up Outcomes*
n n
Country Male/Female
Silverman,  n=42 recruited EMST150, n=20 n=14 5 weeks Pulmonary function
2017 (n=34 analyzed) Aspire 5220 min x5 Placebo MEP
USA 20-75 years Products 5 days/week Video-Fluoroscopy
11/31 5 weeks PAS
SWAL-QOL
Westerdahl, n=52 randomized PEP device  n=23 n=25 2 months  Pulmonary function
2016 (n=48 analyzed) Rium 3 x 10 breaths ~ None SVC, FEV, FVC, MEP
Sweden 55 +12 years breathing + 30-60 s pause Sp02
13/35 exerciser 2 times daily NRS
EQ-5D
Gosselink, n=18 randomized Treshold n=9 n=9 3 months Pulmonary function
2000 (n=18 analyzed) device, Expirations x 3 Placebo and MEP
Belgium 58 +14 Healthscan 2 times daily 6 months.  MIP
9/9 Products 3 months FVC
Cough efficacy
Functional status
Smeltzer, n=20 randomized Treshold n=10 n=9 3 months  Pulmonary function
1996 (n=15 analyzed) device, 15 repetitions + Placebo MEP
USA Age NR Healthscan 5 min rest x 3 n=5 MIP
7/8 Products 2 times daily Placebo
3 months

*Pulmonary function tests:

FEV =Forced expiratory volume, FVC =Forced vital capacity, MEP= Maximal Expiratory Pressure, MIP=Maximal Inspiratory Pressure,
PCF = Peak Cough Flow, SVC =Slow Vital Capacity

Scales:

NRS =Numeric Rating Scale, PAS= Penetration and aspiration scale, SWAL-QOL= Swallow function

and swallow-related quality of life, SpO2 = subjective breathing and coughing ability
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Resultat frin studierna om MS redovisas i Table 4. Fyra studier utvirderade MEP som ett utfallsmatt.
Tva av dessa var publicerade f6r mer dn 20 ér sedan, och de rapporterade en signifikant férbittring av
EMST med sirskilt hjalpmedel efter 3 manader. Detta kunde dock inte bekriftas i de tva senaste studi-
erna publicerade 2016 och 2017, men resultaten utvirderades da efter en kortare interventionsperiod

(fem veckor och 2 manader).

Hostrelaterade utfall utvirderades i tvd studier med tva olika utfallsmatt. I ena studien visade resultatet
en forbittrad hostférméga i interventionsgruppen bade efter 3 och 6 méanaders uppféljning [16], i den
andra fann man ingen skillnad [19]. Sviljformaga hade utvirderats i en studie utan att nigon skillnad
pavisats mellan grupperna [17]. Réstrelaterade utfall utvirderades inte i nigon studie med patienter

diagnosticerade med MS.

Table 4 Effect of expiratory muscle strength training on mean expiratory pressure in patients with Multiple
sclerosis

Author
Year Outcome Effect Direction of effect*
Country
Silverman, 2017 [17] MEP [: 99.00+32.97
5 weeks C:99.38+37.59
Westerdahl, 2016 [19] MEP |: 98 + 28
2 Months C:100 = 23
Gosselink, 2000 [16] MEP ;61 +21
3 months C:20+7 A
Smeltzer, 1996[18] MEP : 73+ 15
3 months C:62+19 A

**Direction of the effect of intervention vs control group was illustrated as follows:
A Higher effect in the intervention group, significant difference
No difference/ conflicting results
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Risk for bias

Tva RCT angiende patienter med MS bedémdes ha hog risk, en medelhég och en studie lag risk for
bias (Figure 3).

kot
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5 g 4 3 2 «
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K=l € 2 o = s ©

kv S 9 b= ] € =
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Study & & o < & a V]
Silverman, 2017 [17] [ ] [ ) [ ) [ ] None declared
Westerdahl 2016 [19] [ ) [ ) [ ) [ ) [ ) None declared
Gosselink, 2000 [16] o None declared
Smeltzer, 1996 [18] [ ] [ ) [ ) o None declared

Low @ Medium High @

Figure 3 Risk of bias of studies on patients with MS

Tillforlitlighet till resultat av EMST med traningshjalpmedel vid multipel skleros
Avseende MEP ricker inte resultaten till for en tillforlitlig slutsats. Det finns endast tvéd studier med
acceptabel risk for bias men det foreligger ingen 6vertygande samstimmighet i resultaten. Gosselink
et al baseras pa 18 patienter och i jimférelse med placebo pavisas en effekt av interventionen medan
Westerdahl et al baserat pé en studie med 48 patienter inte pavisar nigon signifikant skillnad mellan

grupperna. De tva 6vriga studierna av Silverman och Smeltzer har hog risk for bias.

Vad giller hostférméga utvirderades det i tvd studier men data ricker inte for en siker slutsats dd ingen
av studierna visade signifikanta resultat mellan undersoknings- och kontrollgrupp. Inte heller sviljfor-

méga kan tillskrivas sikra resultat da endast en studie med hog risk for bias patriffades.

Pagaende studier

En pagiende systematisk 6versikt med liknande fragestillningar som i denna rapport kring respiratorisk

muskeltrining for patienter med Parkinsons sjukdom éterfanns i databasen PROSPERO [20].
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Diskussion

I denna kartliggning patriffades endast tvd RCT som utvirderat effekten av EMST med specifike hjilp-
medel pé sviljformaga efter 4 veckor vid Parkinsons sjukdom. Sammantaget baseras de pa ett litet antal
patienter, en av studierna hade hog risk for bias och den andra var behiftad med jiv. Inga slutsatser kan
dras om effekten av trining av expiratorisk muskelstyrka med specifikt triningshjilpmedel pa nagot

utfall vid Parkinson.

Under arbetets ging noterades initialt flera studier baserade pa patienter med Parkinson. Vartefter
granskningen fortskred noterades dock att tre studier presenterade patientdata med alltf6r stora likheter
for att det skulle kunna ha uppkommit av ren slump. Endast titel och abstrakt skiljer ett par av publika-
tionerna at, samt att en forfattare tillkommit i en senare publikation. Det forefaller som om resultaten
av forskningsprojektet forsta gingen publicerats i en mer vilrenommerad tidskrift men direfter duplic-
erats i ett par andra. Sammantaget beddmdes studierna/forfattargrupperna till dessa tre publikationer ha
forbrukat sin trovirdighet och de exkluderades fran resultatredovisningen. Camt6 kommer att f6lja upp

detta drende ytterligare.

Fyra studier om anvindning av ett specifikt EMST-hjilpmedel vid MS patriffades men de studier som
pavisat en effekt dr 20-25 ar gamla och resultatet har inte reproducerats i senare studier. Studierna 4r
dessutom heterogena vad giller svarighetsgraden av MS och behandlingsprotokollens intensitet och
frekvens. Triningen med hjilpmedel f6r EMST utfordes frimst av patienterna sjilva, utan direkt ver-
vakning vid varje triningstillfille, Utebliven effekt av triningen avseende MEP skulle kunna bero pa for
lag traningsintensitet [19] men det saknas studier som jaimfort olika triningsintensitet. Det finns ocksa
anledning att ifrigasitta valet av utfallsmatt (mean expiratory pressure) och om det 4r att betrakta som

ett surrogatmatt for roststyrka.

Konklusion
Det har i denna kartliggning inte framkommit nigot vetenskapligt stéd f6r att EMST med hjilp av

sarskilt hjdlpmedel kan paverka roststyrka, host- eller sviljformaga vid Parkinson eller MS.

Kunskapslucka
Effekt av exspiratorisk muskelstyrketrining med sirskilt hjdlpmedel pa roststyrka, svilj- och hostférma-

ga vid Parkinsons sjukdom eller MS ir att betrakta som kunskapsluckor.
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Halsoekonomiska aspekter

En viktig forutsittning for att avgora en behandlings kostnadseffektivitet inom en specifik indikation

ar tillganglighet till kliniska studier som jimf6r den valda metoden med relevanta behandlingsalterna-
tiv [1]. Om direkt jimforande studier inte ar tillgingliga, men dtgirderna har jimforts med ett annat
gemensamt behandlingsalternativ, si kan en indirekt jimforelse utféras med hjilp av mer avancerade
statistiska metoder [2]. Ett viktigt antagande som ligger till grund for sidana analyser ir att de jimforda
behandlingsmetoderna har ett redan utvecklat evidensunderlag som kan méjliggora systematiska jaimfo-

relser med olika alternativ.

I det hir projektet patriffades inga direkt jamforande studier mellan EMST och LSVT, den befintliga
metoden som anvinds i ROL vid nedsatt roststyrka, hostformaga och sviljsvirighet hos patienter med
multipel skleros (MS) eller Parkinsons sjukdom (PS). Dessutom var genomforandet av en indirekt jim-
forelse (indirect treatment comparison ITC) med hjilp av Bucher-metoden [3] inte méjligt pa grund av
att evidensunderlaget kring LSVT fortfarande ir oklart vad giller metodens aktuella effektivitet [4]. En
systematisk litteraturgenomgang med enbart fokus pd LSVT som skulle kunna anvindas vid ITC sak-
nas ocksd i dagsldget. Avsaknaden av jimférande studier tilldter inte slutsatser kring effektiviteten och
kostnadseffektiviteten av EMST jimfort med LSVT. Det blir dd omajligt att sikerstilla att kostnadsef-

fektivitetsprincipen av den etiska plattformen uppfylls.

A andra sidan, kan en partiell hilsoekonomisk utvirdering som redovisar behandlingskostnader vara
limplig som vigledning f6r utformningen och genomférandet av studier som jaimfér EMST och LSVT.
Tabell 1 redovisar kostnaderna som férknippas med EMST och LSVT ur ett sjukvardsperspektiv. Me-
toderna innebir olika resursanvindning, t ex besoksfrekvens, som kan leda till betydande skillnader vid
implementering och fér kostnadsintensiteten. Kalkylen uteslét upphandlingskostnader f6r EMST-150
och certifieringskostnader for LSVT som i nuldget inte birs av regionen. Analysen utgick frin informa-

tion om resursutnyttjande och antaganden som har baserats pa lokala kliniska praxis (Bilaga 3).

Table 1 Resource utilization and costs per patient

EMST-150 LSVT LSVT with repetition
Visits to speech therapist 4 18 34
Telephone follow-up (hours) 4 (0.3) 1(0.17) 1(0.17)
Treatment cost 6 197 25978 41 232
Difference in costs with respect to EMST-150 -19782 -35 035

Note: Costs in 2022 SEK



Region Orebro lan

Effekt av exspiratorisk muskelstyrketraning med hjdlpmedel vid Parkinsons sjukdom och multipel skleros

22

Behandling med EMST-150 kan kriva firre besok hos logopeder, men fler telefonuppfoljningar under

behandlingsperioden. A andra sidan innebir LSV T-metoden fler bessk och méjligen en upprepning av

behandlingen for att uppritthélla effekten 6ver tid. Kostnader hos olika patientgruppstorlekar redovisas

i Tabell 2.

Table 2 Treatment costs per patient group size

No.of  piicraco LSVT LSVT with Difference in cost with respect to EMST-150:
patients retraining LSVT LSVT with re-training
10 61967 259783 412 317 -197 817 -350 350

20 123 933 519 567 824 633 -395 633 -700 700

30 185 900 779 350 1236 950 -593 450 -1 051 050

50 309 833 1298 917 2 061 583 -989 083 -1751750

75 464 750 1948 375 3092 375 -1 483 625 -2 627 625

100 619 667 2597 833 4123167 -1 978 167 -3 503 500

150 929 500 3896 750 6184 750 -2 967 250 -5 255 250

200 1239333 5195667 8 246 333 -3 956 333 -7 007 000

Note: Costs in 2022 SEK

Konklusion

Den nuvarande analysen redovisade kostnaderna som kan férknippas med EMST-behandling i jim-
forelse med LSVT. Analysen visade kostnadsskillnader till fordel for EMST men avsaknaden av direkt

jamforande information avseende behandlingarnas hilsoeffekter antyder att det finns betydande osiker-

heter i evidensunderlaget som inte tilliter mer tillforlitliga slutsatser for bdde behandlingen och jim-

forelsealternativet. Sammanfattningsvis borde randomiserade kontrollerade studier som direkt jaimfor

EMST och LSVT planeras med langsiktig uppfoljningsperiod for att uppna sikrare slutsatser om

behandlingsmetodernas effektivitet och kostnadseffektivitet.
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Appendix 1 Literature search

Medline via Ovid 200225

Soktermer Antal traffar

Patients with multiple sclerosis or Parkinson’s disease

1. exp Multiple Sclerosis/ 57,519

2. exp Parkinsonian Disorders/ 78,383

3 ((multiple adj1 sclerosis) or parkinsonian or parkinsonism or parkinson or par- 185,638

' kinson's or parkinsons).ab,kf,ti.
4. 1.0R 2. OR 3. 203,306
Expiratory muscle strength training

5. positive-pressure respiration/ or intermittent positive-pressure ventilation/ 18,497
("expiratory muscle strength" or "emst" or "emst 150" or "emst150" or 6,985
"expiratory muscle strength training" or (" Positive Pressure" adj2 Respira-

6. tion) or "resistance breathing" or "resistive breathing" or "positive expira-

tory pressure" or "expiratory muscle training" or ("Positive Pressure" adj2
Ventilation)).ab,kf, ti.

exp Respiratory Muscles/ or ("breathing muscle*" or "respiratory muscle*"). 29,613

ab,kf ti.
8. exp Resistance Training/ or training.ab,kf ti. 397,771
0. 7. AND 8. 1,425
10. 5.0R6.0R9. 23,091

Combined set limited to english

11. 4. AND 10. 56

After duplicates removed 56
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Cochrane 200225

Soktermer Antal traffar

Patients with multiple sclerosis or Parkinson'’s disease

#1 MeSH descriptor: [Parkinsonian Disorders] explode all trees 4274

#2 MeSH descriptor: [Multiple Sclerosis] explode all trees 3357

(((multiple NEAR/1 sclerosis) or parkinsonian or parkinsonism or parkinson or 20078

#3 parkinson's or parkinsons)):ti,ab,kw

#4 #1 OR #2 OR #3 20118
Expiratory muscle strength training

#5 MeSH descriptor: [Positive-Pressure Respiration] this term only 1465

#6 MeSH descriptor: [Intermittent Positive-Pressure Ventilation] this term only 239

(("expiratory muscle strength" or "emst" or "emst 150" or "emst150" or 3225
"expiratory muscle strength training" or ("Positive Pressure" NEAR/2 Respi-

#7 ration) or "resistance breathing" or "resistive breathing" or "positive expira-
tory pressure" or "expiratory muscle training" or ("Positive Pressure"” NEAR/2
Ventilation))):ti,ab,kw

#8 #5 OR #6 OR #7 3225
#9 MeSH descriptor: [Respiratory Muscles] explode all trees 748
#10 (("breathing muscle*" or "respiratory muscle*")):ti,ab,kw 1559
#11 MeSH descriptor: [Resistance Training] explode all trees 3131
#12 (training):ti,ab,kw 81673
#13 #9 OR #10 1982
#14 #11 OR #12 81673
#15 #13 AND #14 949
#16 #8 OR #15 4059

Combined set

#17 #4 AND #16 60

After duplicates removed 37
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Embase 200224

Soktermer

Antal traffar

Patients with multiple sclerosis or Parkinson'’s disease

1 ‘multiple sclerosis'/exp OR 'multiple sclerosis':ti,ab,kw OR 'sclerosis mul- 139,930
' tiple':ti,ab,kw
7 ‘parkinson disease'/exp OR 'parkinsonism'/exp OR parkinsonism:ti,ab,kw OR 203,374
‘ ‘parkinson*":ti,ab,kw OR 'parkinsonian':ti,ab,kw OR parkinson*s:ti,ab,kw
3. 1.0OR 2. 336,512
Expiratory muscle strength training
‘expiratory muscle strength training'/exp OR 'expiratory muscle st- 12,290
rength training':ti,ab,kw OR emst:ti,ab,kw OR ‘emst 150':ti,ab,kw OR
‘emst150':ti,ab,kw OR 'expiratory muscle strength':ti,ab,kw OR 'expiratory
4. muscle training':ti,ab,kw OR 'intermittent positive pressure ventilation'/
exp OR 'resistive breathing':ti,ab,kw OR 'resistance breathing':ti,ab,kw OR
‘positive expiratory pressure':ti,ab,kw OR (('positive pressure' NEAR/2 respira-
tion):ti,ab,kw OR (‘positive pressure' NEAR/2 ventilation):ti,ab,kw))
5 (‘breathing muscle'/de OR 'breathing muscle*':ti,ab,kw OR ‘respiratory 1,934
: muscle*'):ti,ab,kw AND ('resistance training'/de OR training):ti,ab,kw
6. 4.0R 5. 14,058
Combined set limited to english
7. 3. AND 6. 123
After duplicates removed 54

Cinahl 200224

Soktermer

Antal traffar

Patients with multiple sclerosis or Parkinson'’s disease

1. (MH "Multiple Sclerosis+") OR TI,AB (multiple N1 sclerosis) 20,832
7 ( (MH "Parkinsonian Disorders") OR (MH "Parkinson Disease") ) OR TI,AB ( 27,340
' parkinson* or parkinsonian or parkisonism )
3. 1. 0OR 2. 47,475
Expiratory muscle strength training
TI,AB ("expiratory muscle strength training” OR emst OR "emst 150" OR 3,429
emst150 OR "expiratory muscle strength" OR "expiratory muscle training")
OR ( (MH "Intermittent Positive Pressure Ventilation") OR (MH "Positive
4, Pressure Ventilation") ) OR TI,AB ("resistive breathing" OR "resistance brea-
thing" OR "positive pressure respiration” OR "positive pressure ventilation")
OR TI,AB ("positive pressure” N2 respiration) OR TI,AB ("positive pressure"
N2 ventilation))
5 (MH "Respiratory Muscles+") OR TI,AB ( "respiratory muscle*" OR "brea- 648
' thing muscle*" ) AND (MH "Resistance Training") OR TI,AB training
6. 4. OR 5. 3,983
Combined set limited to english
7. 3. AND 6. 43
After duplicates removed 11
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Amed 200224

Soktermer

Antal traffar

Patients with multiple sclerosis or Parkinson'’s disease

1. TI,AB (multiple N1 sclerosis ) 1,955
2. TI,AB ( parkinson* or parkinsonian or parkisonism ) 1,958
3. 1.0R 2. 3,841
Expiratory muscle strength training
TI,AB ("expiratory muscle strength training” OR emst OR "emst 150" OR 170
emst150 OR "expiratory muscle strength" OR "expiratory muscle training")
4, OR TI,AB ("resistive breathing" OR "resistance breathing" OR "positive
pressure respiration” OR "positive pressure ventilation") OR TI,AB (" positive
pressure” N2 respiration) OR TI,AB ("positive pressure” N2 ventilation))
5. TI,AB ( "respiratory muscle*" OR "breathing muscle*" ) AND TI,AB (training) 123
6. 4.0R5. 271
Combined set limited to english
7. 3. AND 6. 13
After duplicates removed 0
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Appendix 2 Exkluderade studier

Reference

Reason for exclusion

Darling-White M, Huber JE. The Impact of Expiratory Muscle Strength Training
on Speech Breathing in Individuals With Parkinson's Disease: A Preliminary Study.
American journal of speech-language pathology 2017; 26: 1159-66. doi:https://
dx.doi.org/10.1044/2017_AJSLP-16-0132

Byeon H. Effect of simultaneous application of postural techniques and expira-
tory muscle strength training on the enhancement of the swallowing function
of patients with dysphagia caused by parkinson's disease. Journal of physical

therapy science 2016; 28: 1840-3. doi:https://dx.doi.org/10.1589%/jpts.28.1840

Fry DK, Pfalzer LA, Chokshi AR, Wagner MT, Jackson ES. Randomized control
trial of effects of a 10-week inspiratory muscle training program on measures
of pulmonary function in persons with multiple sclerosis. Journal of neurolo-

gic physical therapy : JINPT 2007; 31: 162-72. doi:https://dx.doi.org/10.1097/
NPT.0b013e31815ce136

Mutluay FK, Demir R, Ozyilmaz S, Caglar AT, Altintas A, Gurses HN. Brea-
thing-enhanced upper extremity exercises for patients with multiple sclerosis.
Clinical rehabilitation 2007; 21: 595-602.

Chiara T, Martin D, Sapienza C. Expiratory muscle strength training: speech
production outcomes in patients with multiple sclerosis. Neurorehabilitation and
neural repair 2007; 21: 239-49.

Chiara T, Martin AD, Davenport PW, Bolser DC. Expiratory muscle strength trai-
ning in persons with multiple sclerosis having mild to moderate disability: effect
on maximal expiratory pressure, pulmonary function, and maximal voluntary
cough. Archives of physical medicine and rehabilitation 2006; 87: 468-73.

Klefbeck B, Hamrah Nedjad J. Effect of inspiratory muscle training in patients
with multiple sclerosis. Archives of physical medicine and rehabilitation 2003; 84:
994-9.

Sapienza. Expiratory Muscle Training in Patients With Parkinson's Disease. https:/
clinicaltrialsgov/show/NCT00843739 2009.

Silverman E, Miller S, Davenport PW, Musson N, Yeager J. Changes in quality

of life and cough after expiratory muscle strength training (EMST) in individuals
with multiple sclerosis (MS). Dysphagia 2014; 29: 755. doi:10.1007/s00455-014-
9571-4

Troche MS. Respiratory Muscle Strength Training for the Management of Airway
Protective Deficits. Perspectives on Swallowing & Swallowing Disorders (Dyspha-
gia) 2015; 24: 58-64. doi:10.1044/sasd24.2.58

Troche M, Okun M, Rosenbek J, Musson N, Sapienza C. Swallow outcomes
following intervention with expiratory muscle strength training (EMST) in Parkin-
son's disease: Results of a randomized clinical trial. Dysphagia 2009; 24: 455-6.

Ray AD, Udhoji S, Mashtare TL, Fisher NM. A combined inspiratory and expira-
tory muscle training program improves respiratory muscle strength and fatigue
in multiple sclerosis. Archives of physical medicine and rehabilitation 2013; 94
1964-70. doi:https://dx.doi.org/10.1016/j.apmr.2013.05.005

Reyes A, Castillo A, Castillo J, Cornejo I. The effects of respiratory muscle trai-
ning on peak cough flow in patients with Parkinson's disease: a randomized
controlled study. Clinical rehabilitation 2018; 32: 1317-27. doi:https://dx.doi.
org/10.1177/0269215518774832

Reyes A, Castillo A, Castillo J, Cornejo |, Cruickshank T. The Effects of Respiratory
Muscle Training on Phonatory Measures in Individuals with Parkinson's Disease.
Journal of voice : official journal of the Voice Foundation 2019. doi:https:/dx.
doi.org/10.1016/j.jvoice.2019.05.001

Reyes A, Castillo A, Castillo J. Effects of Expiratory Muscle Training and Air Stack-
ing on Peak Cough Flow in Individuals with Parkinson's Disease. Lung 2020; 198:
207-11. doi:https://dx.doi.org/10.1007/s00408-019-00291-8

Wrong study design
(before-after)

Wrong study design
(no comparison)

Wrong intervention
(inspiratory muscle training)

Wrong intervention
(upper extremity exercises)

Wrong study design
(before-after)

Wrong study design
(before-after)

Wrong intervention
(inspiratory muscle training)

Wrong publication

(protocol)

Wrong publication
(abstract)

Wrong publication (review)
Wrong publication
(abstract)

Wrong study design

(no comparison)

Double publication of data

Double publication of data

Double publication of data
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Appendix 3 Resource utilization, unit costs and information sources

Variable

Price (SEK)

Source

Speech therapy visit cost

1430

ROL - Priser vid fakturering av
utomlansvard 2022

EMST-150

Units per patient

Training device

1

Paid by patients and not
reimbursed, USO clinic 06/05/2020

A. Visits:

Initial assessment

Introduction to method and training

Assessment at completion of intensive

training period

Follow-up (6 months)

Total number of visits 4
B. Telephone-based follow-up 4
Telephone call duration (min) 5
Telephone call duration (hours) 0.3

USO Neuro and rehab clinic 06/05/2020

LSVT Units per patient
C. Visits:

Initial assessment 1
Treatment and training 16
Follow-up and assessment visit 1

Total number of visits 18

D. Telephone-based follow-up 1
Telephone call duration (min) 10
Telephone call duration (hours) 0.17

USO Neuro and rehab clinic 06/05/2020

LSVT treatment repetition

Units per patient

E. Visits:

Initial assessment 0
Treatment and training 16
Individual visits 8
Group visits 8
Total number of visits 16
F. Telephone follow-up 0

USO Neuro and rehab clinic 02/06/2020

Assumptions:

1. Patients repeat treatment without

an initial assessment visit

2. Repetition takes place within the

year

3. No telephone-based follow-up due

to higher visit frequency

4. 8 training/treatment groups visits (3

members per group)

Note: ROL - Priser vid fakturering av utomlénsvard 2022 available from https://www.sjukvardsregionmellan.se/prislista/

[accessed 2022-01-10]
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