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Mekanisk in- och exsufflation (MI-E; in- och ut- SBU:s sammanfattning
andning), si kallad hostmaskin, anvinds f6r invasiv Det gar inte att bedéma effekten av hostmaskiner
anslutning (endotrakealtub eller trakeostomi) och hos patienter med neuromuskulira sjukdomar da
icke-invasiv behandling, och ir ett sitt att avligsna det saknas randomiserade kontrollerade studier med
sekret hos personer med nedsatt hostformaga. Per- patientnira effekemétt. Det skulle behévas vilgjorda
soner med neuromuskuldra sjukdomar, till exempel randomiserade studier for att svara pa frigan om nyt-
amyotrofisk lateralskleros (ALS), postpoliosyndrom tan med hostmaskiner. Studier utforda med kvalitativ
(PPS), spinal muskelatrofi (SMA) eller Duchennes metodik skulle ocksi kunna tillféra information om
muskeldystrofi (DMD), kan ha nedsatt hostférméaga. patientens upplevelser av att anvinda hostmaskin.
Hostmaskin anvinds pé bade barn och vuxna i bade En uppdaterad sokning' utford av SBU visade inte pa
sjukhus- och hemmiljo. Syftet med en hostmaskin 4r nigra nya relevanta effektstudier. En relevant studie
dels att forebygga lungkomplikationer, dels att under- utford med kvalitativ metodik identifierades.
litta andning i akuta situationer, framforallt for att
avldgsna sekret eller matrester. Behandling med host- SBU:s kommentarer
maskin kan utféras regelbundet eller vid behov, och
da vid upprepade tillfillen dygnet runt, av personliga » Det finns idag inte tillrickligt med evidens

assistenter, brukare och nirstaende. for att avgora om hostmaskiner kan forebygga
lungkomplikationer eller minska andningssvi-
righeter, eller om de medfér nigra risker. Det
finns ett stort behov av vilgjorda randomise-
rade kontrollerade studier och studier utférda
med kvalitativ metodik som maiter och beskri-

ver nyttan for patienten.

Hir sammanfattar och kommenterar SBU en rapport
frin The Cochrane Collaboration om hostmaskiner
for personer med neuromuskulira sjukdomar [1].

http://onlinelibrary.wiley.com/doi/10.1002/14651858.

CD010044.pub2/abstract

» Det finns cirka 1 000 hostmaskiner i Sverige
och de sista tvd aren har cirka 250 maskiner
kopts in per ar. Inkopskostnaden for en Cough

Kommenterad rapport

Morrow B, Zampoli M, van Aswegen H, Argent A.
Mechanical insufflation-exsufflation for people
with neuromuscular disorders. Cochrane Database
of Systematic reviews 2013, Issue 12. Art. No.:
CD010044. DOI: 10.1002/14651858.CD010044.
pub2.

Assist?, som dr den vanligaste hostmaskinen,
ligger mellan 55 000 kronor och 59 000 kr’
beroende pa modell. Det innebir att total-
kostnaden for inkdpta hostmaskiner ir cirka
55 miljoner kronor. Underhallskostnaden var
cirka 800 kr per hostmaskin ar 2013 i Region

Orebro Lin.

Publicerad:2013-12-30 ¢ Senastestkning: 2013-10-07
(i originalrapporten), April 2014 (uppdaterad s6kning
av SBU) Link: http://onlinelibrary.wiley.com/doi/
10.1002/14651858.CD010044.pub2/abstract 1

1 skningen ingick randomiserade studier och studier med kvali-
tativ metodik. I Cochrane-rapporten ingick endast effektstudier.

2 Enligt uppgift fran Cough Assist Philips Home Healthcare

Solutions.

Niir landstingen forhandlar om inkip kan priset hamna under
listpriset.
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» En svensk enkitundersokning® utford i mars
2014 visar att hostmaskiner finns i hela landet
och anvinds frimst vid diagnoser som SMA,
DMD, andra muskeldystrofier och ALS. En-
ligt enkitundersdkningen anvindes hostma-
skinen dven vid andra neuromuskulira och
neurologiska diagnoser. I Region Orebro lin
anvinds for narvarande 56 maskiner.

» Livskvalitet var ett av utfallen som efterfraga-
des i Cochrane-rapporten. Det ir dock svart
att fa fram pilitliga data om livskvalitet i stu-
dier ddr patienterna vet vilken behandling de
far. For att i mojligaste min minska betydelsen
av placeboeffekter nir man uppskattar en me-
tods effekter pa livskvalitet, dr det vikrigt att
dven patienterna i kontrollgruppen behandlas
med bista tillgingliga behandling. Det finns
dock inga andra metoder for anvindning i
hemmet som dven understddjer hoststoten’, for
personer med svérigheter att avligsna sekret
(sekretstagnation).

» I brist pd evidens och dé behandlingen redan
anvinds, skulle de eventuella riskerna och for-
delarna med hostmaskinerna kunna kartliggas
genom att systematiskt félja upp behandlingen.

» Enligt flera internationella riktlinjer for neur-
omuskuldra sjukdomar rekommenderas an-
vindning av hostmaskiner [2,3], men gemen-
samt for alla dr att rekommendations- och
evidensstyrkan ir lig eller mycket lig. I en
svensk riktlinje frin andningssviktregistret
Swedevox (Riktlinjer Lingtids Mekanisk Ven-
tilation (LTMV) i hemmet) rekommenderas
hostmaskin vid neuromuskulira sjukdomar,
men rekommendationens prioritetsnivé ir inte
angiven [4].

» Flera svagheter identifierades i Cochrane-
rapporten:

— De fem studier som inkluderades i rapporten
uppfyller inte de pé forhand faststillda inklu-
sionskriterierna avseende effektmdtt och borde
darfor inte ha inkluderats.

“ Pd en konferens i Orebro for Nationellt Nitverk for Neuromus-
kuliira sjukdomar i mars 2014 delades en enkiit ut till cirka 70
deltagare for att fii en uppfattning om hur anvindningen i Sve-
rige ser ut. Dd konferensen viinde sig till neuromuskuliira team
besvarades enkiiten av teamen tillsammans och 27 svar erhills.

Genom att applicera ett positivt tryck pa luftvigarna som sedan
snabbt vixlar till ett negativt tryck.

— De omedelbara effekterna pa symtomlindring
av hostmaskin borde ha ingitt bland de pa
forhand definierade effektmétten.

— Effektmatt som kliniker som anvinder host-
maskin har identifierat som viktiga dr cill
exempel sdémnkvalitet och nirstdendes upple-
velser. Dessa ingick inte i dversikten.

» Flera svagheter identifierades i de ingdende
studierna:

— studiekvaliteten i de ingdende studierna var
generellt lag,

— studierna var sméi med korta uppfoljningstider,
som ldngst tva dagar.

I samtliga inkluderade studier anvindes ansikts-
mask, vilket endast omfattar en begrinsad del
av anvindningsomridena. Upprepningar av and-
ningscykler redovisades inte heller.

» Iden uppdaterade s6kningen framkom en rele-
vant studie® utférd med kvalitativ metodik om
ALS-patienters, anhérigas och virdpersonals
upplevelser av att anvinda hostmaskin [5].

Etisk kommentar

Behandling med hostmaskiner 4r ett exempel pa att
en metod har inforts utan evidens for dess effekt. Det
4r svart att virdera nyttan av behandlingen pa grund
av otillrickligt vetenskapligt underlag. Det finns
dock inga andra metoder mot sekretstagnation som
kan anvindas i hemmet, och som ocksa underlittar
hoststot. Neuromuskulidr sjukdom ir ett allvarligt
tillstind och méanga patienter ir i palliativ fas varfor
dédlighet inte dr det mest relevanta utfallsmictet. Is-
tillet 4r méce pa livskvalitet och patientens upplevelse
av storre vikt och hir kan studier utférda med kvalita-
tiv metodik utgora ett virdefullt komplement. Enligt
klinisk erfarenhet kan behandling med hostmaskin
utgora en trygghet for patienten genom att lindra
obehag, framfor allt avseende sekretstagnation. Inga
negativa effekter av behandlingen har framkommit
och endast trotthet finns som rapporterad biverkan i

¢ Syftet med studien vara att undersika ALS-patienters, anhiri-

gas och vdrdpersonals erfarenheter av att anvinda hostmaskiner
i hemmet. Foljande teman identifierades: trygghet och tillit,
liira sig att anvinda maskinen (patienten kan kinna otrygghet
om personalen inte kan tekniken) och individanpassat utnytt-
Jjande av maskinen. I studien ingick fem patienter med ALS,
tre anhoriga och tre vardpersonal [5]. SBU har inte kvalitets-
granskat studien.
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Cochrane-rapporten. Diremot kan patienten uppleva
flddet fran maskinen som obehagligt, speciellt vid ut-
provningen, samt kinna en otrygghet om personalen
inte kan tekniken [5].

Det kan ocksd finnas en risk for undantringning
av andra metoder som visats vara kostnadseffektiva
inom detta eller andra terapiomriden i sjukvarden
(se Faktaruta Undantringningseffekter).

Sammanfattning av originalrapporten

Om studierna i originalrapporterna

Syftet med rapporten var att faststilla effekten vid
och sikerheten av anvindning av hostmaskiner hos
personer med neuromuskulira sjukdomar. I 6versik-
ten ingir fem studier som publicerats mellan dren
2001 och 2011. Tillsammans ingick 105 deltagare i
dldrarna 4 till 73 ir med neuromuskulir sjukdom.
Tre studier inkluderade enbart vuxna, medan tvd
studier inkluderade bade barn och vuxna.

Deltagarna hade nigon form av neuromuskulir sjuk-
dom sisom ALS, SMA, DMD, medfédd myopati
eller Beckers muskeldystrofi. Uppféljningstiderna var
som lingst tvd dagar. Fyra studier var utforda i Stor-
britannien och en i Frankrike.

Interventionerna som beskrivs i studierna innebar
jimforelse mellan hostmaskin och annan behand-
ling’. De hostmaskiner som anvindes i studierna var
CoughAssist MI-E device® (JH Emerson Co, Cam-
bridge, USA) och CoughAssist® (Philips Respironics,
Murraysville, Pennsylvania). Det vanligaste effekt-
mittet i de inkluderade studierna var Peak Cough
Expiratory Flow (PCEF). Ingen av de inkluderade
studierna studerade ndgot av rapportforfattarnas for-
definierade effektmaitt, dir dod efter sex manader var
det primira utfallsmittet, medan livskvalitet fanns
bland de sekundira effektmatten.

Resultat

Ingen inkluderad studie redovisade resultat for de for-
definierade utfallsmétten efter sex ménader. Endast
en studie rapporterade komplikation vid behandling;
trotthet. I de studier som inda inkluderades var
PCEF (Peak cough expiratory flow) det vanligaste
effekemadttet och inga skillnader kunde visas mellan
hostmaskiner och andra hosttekniker.

7 Hostmandver som induceras med hjilp av mekanisk (olika

Jformer av respiratorstod) eller manuell insufflation (andnings-
blisa) och efterfoljande aktiv exsufflation. Exsufflationen kan
stodjas manuellt, forstirkas med mekaniska oscillationer eller
genom ett aktivt undertryck.
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Resultat fran SBU:s uppdaterade sokning

SBU uppdaterade sokningen frin rapportens slutda-
tum i oktober &r 2013. Sokningen gjordes i databa-
serna PubMed, EMBASE, CENTRAL och Cinahl.
Studier med kvalitativ metodik ingick ocksd i sok-
ningen som totalt resulterade i ytterligare 34 artiklar.
Det framkom en relevant studie utford med kvalitativ
metodik.

Vid sokning i www.clinicaltrials.gov, efter pagaende
studier, fanns tvd studier som undersdkte hostmaski-
ner, en fransk studie, "Evaluation of Vital Capacity
(VC effectiveness)”, "Analysis of the Muscular Causes
of Restrictive Syndrome in Neuromuscular Diseases
(NCT02022072)” och en koreansk studie, “Pilot
study of efficacy of mechanical insufflation and ex-
sufflation in Stroke (NCT02080806)”.

Behov av framtida forskning
enligt originalrapporten

Enligt Cochrane-rapporten finns det ett behov av
RCT-studier med patientrelaterade effektmatt. Vidare
skulle ett register kunna inrittas for komplikationer
vid anvindande av hostmaskin, det vill siga ett kva-
litetsregister avseende komplikationer for att studera
sikerheten med anvidndningen.

Studier dir upplevelser hos patienter, anhériga och
personal studeras med kvalitativ metodik behévs
ocksa for att kunna utvirdera patientnira aspekeer.

SBU:s granskning av originalrapporten

Vid SBU:s kvalitetsbedémning av originaloversikten
anvindes en granskningsmall for systematiska over-
sikter [6]. Vid denna granskning framkom att inga av
de fem inkluderade studierna var relevanta eftersom
de inte uppfyllde de pd forhand faststillda inklusions-
kraven gillande effektmatten.




Faktaruta 1 Hostmaskiner

Mekanisk in- och exsufflation (MI-E; in- och utand-
ning) anvands for invasiv och icke-invasiv behandling
och dr ett sdtt att avldgsna sekret hos personer med
nedsatt hostférmaga. Genom att applicera ett positivt
tryck pa luftvdgarna som sedan snabbt véxlar till ett
negativt tryck (sug), skapas ett hogt utandningsflode
som simulerar en naturlig hosta. Metoden anvénds
framst i syfte att fa bort sekret fran lungorna och dar-
med minska férekomsten av luftvdgsinfektioner, men
anvénds dven nar brukaren vill kunna fylla lungorna
maximalt. Det férekommer dven att hostmaskinen
anvands efter maltid for att fa bort matrester. Inga
allvarliga negativa effekter av behandlingen har fram-
kommit och endast trotthet finns som rapporterad
biverkan. Dock kan flodet frin maskinen upplevas
som obehagligt, speciellt vid utprovningen.

Metoden anvdnds for inneliggande patienter pa till
exempel intensivvardsavdelning eller pa neuroav-
delning, vid risk for sekretstagnation pa grund av en
otillracklig formaga att hosta. Flest maskiner anvands i
hemmiljo efter att brukaren, nirstaende och personal
till brukaren fatt utbildning i hur utrustningen funge-
rar, skots och anvdnds. Hostmaskinen anvands bade
i preventivt syfte och vid uppkommen luftvdgsinfek-
tion. Hostmaskinen kan anviandas med ansiktsmask,
munstycke eller med en adapter som kopplas till
patientens endotrakeal- eller trakeostomitub.

Faktaruta 3 Undantrangningseffekter

Resurserna for sjukvard ar begransade. Nar nya
metoder introduceras i sjukvarden innebir det att
andra metoder, inom samma eller andra terapiomra-
den i sjukvarden eller andra samhéllssektorer, trangs
undan. Om de nya metoderna ger mer patientnytta
och dr mer kostnadseffektiva dn de dldre som trangs
undan innebdr det en optimering av resursanvand-
ningen. Men ndr nya metoder med ingen eller svag
evidens introduceras i sjukvarden innebar det dare-
mot en risk for att metoder som ger mer patientnytta
och dr mer kostnadseffektiva minskar i anvdndning
och att sjukvardsresurserna inte anvdnds pa bdésta
satt for patienterna i allménhet. Det dr dérfor av etiska
skal viktigt att nya metoder inte introduceras i rutin-
sjukvard utan dokumentation av nytta for patienten.
Om inférandet av en metod dnda sker utan dokumen-
tation finns det ocksa risk for ojamlik tillgang for de
patienter som skulle kunna gynnas av metoden, om
den skulle visa sig ge nytta for patienten.

| det fall en metod &r introducerad och har anvints
brett i sjukvarden under ldngre tid, finns det en
beprévad erfarenhet av metoden, framfor allt bland
vardpersonal, men ocksa bland patienter och anhé-
riga. Erfarenheten kan vara mer eller mindre god, men
i de fall den kan anses vara god uppstar fragan om hur
stort behovet for mer vetenskaplig dokumentation av
metodens patientnytta faktiskt ar.

Faktaruta 2 Neuromuskulidra sjukdomar

Neuromuskuldra sjukdomar drabbar antingen muskel-
fibern, impulséverféringen mellan nerv och muskel,
nerver i det perifera nervsystemet eller framhornscel-
ler i ryggmargen. Detta leder till nedsatt kontroll av
muskulaturen och/eller muskelsvaghet som negativt
inverkar rorelse- och aktivitetsférmagan, samt paver-
kar andningsfunktionen. Vissa sjukdomar 4r med-
fodda medan andra har tillstétt senare i livet. Gruppen
neuromuskuldra sjukdomar omfattar ett stort antal
diagnoser men antalet insjuknanden inom varje diag-
nos dr litet.
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SBU utvarderar sjukvardens metoder

SBU, Statens beredning fér medicinsk utvardering, 4r en
statlig myndighet som utvdrderar hélso- och sjukvardens
metoder. SBU analyserar metodernas nytta, risker och
kostnader och jamfor vetenskapliga fakta med svensk
vardpraxis. Malet ar att ge ett battre beslutsunderlag for
alla som avgor hur varden ska utformas.

SBU Kommenterar och sammanfattar utldndska medi-
cinska kunskapsoéversikter. SBU granskar dversikten men
inte de enskilda studierna. Forskning som férandrar kun-
skapslaget kan ha tillkommit senare.
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