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1 Zielsetzung und Hintergrund des systematischen Reviews

In diesem systematischen Review der medizinisch-wissenschaftlichen Literatur soll die
Frage beantwortet werden, ob intensives Musizieren zur Entstehung der
aufgabenspezifischen fokalen Dystonie bei Berufsmusikern wesentlich beitragt. Sollte
sich dies als wahrscheinlich erweisen, kdnnte dies als wissenschaftliche Basis fir die
Empfehlung der Aufnahme einer solchen Erkrankung in die Liste der Berufskrankheiten

diskutiert werden.

Vorab sollen die Rahmenbedingungen und Voraussetzungen dieser Fragestellung
genauer beleuchtet werden, dabei im Besonderen: (1) das Krankheitsbild der fokalen,
aufgabenspezifischen  Dystonie des  Musikers, (2) Besonderheiten zur
wissenschaftlichen Datenlage zur Musikerdystonie und (3) der Zusammenhang des

systematischen Reviews zu bereits bestehenden Berufskrankheiten.

1.1 Das Krankheitsbild der fokalen, aufgabenspezifischen Dystonie des Musikers

1.1.1 Klassifikation von Dystonien

Der Terminus ,Dystonie” bezeichnet eine Bewegungsstorung, die durch l&nger
anhaltende unwillkirrliche Kontraktionen der quergestreiften Muskulatur gekennzeichnet
ist. Dystone Verkrampfungen treten haufig repetitiv auf und kénnen zu Fehlstellungen
der betroffenen Extremitat bzw. des Rumpfes fihren (Leitlinie Dystonie der DGN, 2013:
http://www.dgn.orgd/leitlinien-online-2012/inhalte-nach-kapitel/2389-11-11-2012-

dystonie.html ). Im Rahmen der Dystonie kbnnen auch bestimmte Tremorformen an den
betroffenen Gliedmafien beobachtet werden. Der Begriff der Dystonie kann sowohl fur
ein  klinisches Symptom im Rahmen einer Grunderkrankung (z.B. dystone
Armfehlstellung nach bestimmten Hirninfarkten) als auch fir eine eigenstandige
Krankheitsentitat verwendet werden (Ceballos-Baumann, 2005). Im Folgenden soll der
Begriff ,Dystonie* ausschliel3lich auf das eigenstandige Krankheitsbild der Dystonie

angewendet werden.

Die Klassifikation der Krankheitsentitat ,Dystonie” erfolgt nach klinischem Phénotyp,

dem Manifestationsalter und der Atiologie. Entsprechend ihrer Lokalisation werden
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Dystonien in generalisierte (den ganzen Korper betreffende), segmentale (zwei oder
mehrere benachbarte Korperteile betreffende), in multifokale (zwei oder mehrere
Extremitaten betreffende) und in fokale (eine einzelne Extremitat betreffende) Dystonien
eingeteilt (de Carvalho et al., 2002). Nach dem Manifestationsalter werden die seltenen
juvenilen Dystonien, deren Beginn vor dem 26. Lebensjahr liegt, von den deutlich
haufigeren adulten Formen unterschieden. Juvenile Dystonien tendieren im Gegensatz
zu den adulten vermehrt zu einer Ausbreitung der Symptome, so dass sich aus fokalen
Dystonien multifokale bzw. generalisierte entwickeln (Schmidt et al., 2008). Eine
Sonderform der fokalen Dystonien bilden die Dystonien, die hochselektiv bei
bestimmten Tatigkeiten auftreten, wie z.B. der Schreibkrampf oder die Musikerdystonie.

Atiologisch werden Dystonien klassifiziert in primare bzw. idiopathische Dystonien,
deren Ursache nicht bekannt ist oder genetisch bedingt sein kann, und sekundare. Fur
primare Dystonien wurden 21 Gene der DYT-Familie entdeckt, die meist autosomal-
dominant mit reduzierter Penetranz vererbt werden (Ozelius et al., 2011). Bei den

meisten priméren Dystonien handelt es sich um fokale Dystonien (Klein et al., 2005).

Davon abzugrenzen sind die wesentlich selteneren sekundaren Dystonien, bei denen
dystone Symptome im Rahmen einer Grunderkrankung auftreten. Zu den Dystonie
auslosenden Grunderkrankungen zahlen neurodegenerative Erkrankungen und
metabolische (M. Wilson, Neuro-Akanthozytose, Leukodystrophien), seltener vaskulare
oder traumatische Lasionen der Basalganglien (Schneider et al., 2010). Ebenso kdnnen
dystone Symptome durch die Einnahme von Dopamin-Antagonisten (Neuroleptika) oder

Calcium-Antagonisten (Schmidt et al., 2008) ausgeltst werden.

Bei den Dystonie-Plus-Syndromen treten dystone Symptome gemeinsam mit anderen
neurologischen Symptomen oder Syndromen auf, wie z.B. einem hypokinetisch-rigiden
Syndrom oder Myoklonien. Den Dystonie-Plus-Syndromen liegt héufig eine genetische

Pradisposition zugrunde (Phukan et al., 2011).

Lange Zeit galten die aufgabenspezifischen Dystonien als ,Beschaftigungsneurosen”
(Gowers, 1886). So schrieb Oppenheim (Oppenheim, 1905) als Erklarung fur den
Schreibkrampf: ,Es sind jedoch niemals Individuen mit intaktem Nervensystem, welche

von solchem Uebel heimgesucht werden, es lasst sich vielmehr in der gro3en Mehrzahl
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der Falle eine neuropathische Anlage nachweisen. Fast alle meine Patienten gehdrten
in die Kategorie der Neurastheniker, einige litten an Hemikranie, andere an Neuralgie,

einer an Stottern, einer an hartnackigem Schwindel, einer an Epilepsie.”

Im Gegensatz zu historischen Konzepten, gemal denen dystone Verkrampfungen einer
psychischen Genese zugeordnet wurden, gilt die organische, d. h. zentralnervose
Pathogenese von Dystonien seit der Arbeit David Marsdens von 1976 als
wissenschaftlich anerkannt (Munts et al., 2010; Marsden et al., 1976, Sheehy, Marsden,
1982). Die langjahrige Einordnung von Dystonien als psychogene Erkrankungen wurde
vor allem auf ihr bizarres Aussehen, ihr teilweise selektives Auftreten und ihre
Verstarkung durch emotionale Anspannung zuriickgefuhrt (Marsden, 1976). Nach dem
aktuellen Stand der Wissenschaft werden Dystonien jedoch auf bislang nicht exakt
benennbare Fehlfunktionen verschiedener Regelkreise des Gehirns (pallido-thalamo-
kortikaler Bahnen) zurtickgeftihrt (Eidelberg, 2012).

1.1.2 Diagnostik von Dystonien

Die Diagnose einer Dystonie erfolgt klinisch nach dem vorherrschenden Symptom, also
einer langer andauernden Verkrampfung einer oder mehrerer Extremitaten, die mit
Funktionsverlust oder -einschréankung einhergeht. Als Begleiterscheinung kann der sog.
dystone Tremor beobachtet werden, ein feinschlagiger, niederfrequenter Aktionstremor,
der sich vor allem bei Bewegung verstarkt (Ceballos-Baumann, Kapitel 9). Dystone
Bewegungen sind meist irregulér und verstarken sich bei Bewegung und emotionalem
Stress (Phukan et al., 2011). Initial sind sie vor allem bei Aktionen vorhanden, im
weiteren Verlauf der Erkrankung kénnen sie auch in Ruhe auftreten. Eine diagnostisch
hilfreiche Besonderheit, die vor allem bei der zervikalen Dystonie zu beobachten ist, ist
das Vorhandensein einer geste antagoniste, einer gezielt gesetzten Berlhrung meist
des Gesichtes oder des Kinns, die zu einer kurzfristigen Linderung dystoner Symptome
fuhrt (Martino et al., 2010). Weitere typische Merkmale bei Dystonien ist das Phdnomen
des ,overflow”, bei dem sich dystone Kontraktionen von der initial betroffenen Extremitat
auf benachbarte Extremitaten ausbreiten, sowie das ,Spiegelphanomen®, bei dem
dystone Symptome durch Bewegung der kontralateralen entsprechenden Extremitat
ausgelost werden kénnen (Phukan et al., 2011). In Erganzung zu der klinischen

Untersuchung kann eine EMG (Elektromyographie)-Untersuchung veranlasst werden,
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die eine Kokontraktion von Agonist und Antagonist zeigt. Es gibt jedoch keinen
pathognomonischen, die Dystonie beweisenden Befund oder Parameter, so dass die

klinische Erfahrung des Untersuchers eine zentrale Rolle in der Diagnostik einnimmt.

Die Diagnose einer priméaren Dystonie muss in Frage gestellt werden, wenn sich in der
klinischen Untersuchung weitere neurologische Symptome finden wie z.B. ein
hypokinetisch-rigides Syndrom, prominente oromandibuléare Symptomatik oder eine
Hemidystonie. Ebenso missen ein ungewo6hnlicher klinischer Verlauf (sehr rasche
Progression, Beginn an der unteren Extremitdt im Erwachsenenalter) und
anamnestische Hinweise auf Entwicklungsverzégerung, epileptische Anfalle und
auffallige Begleiterkrankungen erganzende diagnostische Malinahmen zum Ausschluss

einer sekundaren Dystonie veranlassen (detaillierte Ubersicht s. Schneider et al., 2010).

1.1.3 Dystonie des Musikers als fokale Dystonie des Erwachsenenalters

Bei der Musikerdystonie handelt es sich um eine Sonderform der fokalen Dystonie des
Erwachsenenalters, namlich um eine aufgabenspezifische Dystonie. Diese aul3ert sich
hoch selektiv ausschlie3lich bei der Austbung bestimmter Tatigkeiten, wie z.B.
Schreiben oder Musizieren. Die Symptome beginnen meist mit einer Ungeschicklichkeit
der betroffenen Extremitat, manifestieren sich dann beim Ausiben der bestimmten
Tatigkeit und kénnen sich im Verlauf auch auf andere Téatigkeiten ausweiten und sogar
im Ruhezustand auftreten (Torres-Russotto et al., 2008). Die bekannteste
aufgabenspezifische Dystonie ist der Schreibkrampf, gefolgt von der Musikerdystonie;
jedoch wird der Schreibkrampf, seit dem abnehmenden Gebrauch an
Schreibmaschinen, nicht mehr in zahlenmaRig relevantem Umfang beobachtet Auch
fur einige Sportarten wurden spezifische Dystonien beschrieben, so fur Golfer,
Tischtennisspieler und sogar Laufer (Torres-Russotto et al.,, 2008; Wu et al., 2006).
Auller den Musikern scheinen andere Berufsgruppen nicht systematisch von
aufgabenspezifischen Dystonien betroffen zu sein. Zwar sind eine “typist dystonia“ und
eine “telegraphist dystonia“ beschrieben (Ferguson D., 1971), die bei Betéatigung
mechanischer Schreibmaschinen bzw. Morsetasten vorkamen (Torres-Russotto et al.,
2008). Eine Munddystonie wurde in einem Einzelfall bei einem Auktionator gefunden
(Scolding et al., 1995). Oppenheim erwahnt in diesem Zusammenhang den
.Melkerkrampf* und den ,N&herinnen- und Schneiderkrampf* (Oppenheim, 1905),

jedoch dirften diese heute aufgrund der veranderten Arbeitsbedingungen nicht mehr in
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reproduzierbar beobachtbarem Ausmali diese Berufsgruppen befallen. Zu den Begriffen
.Melkerdystonie®, ,Glasblaserdystonie” und ,Zigarrendreherdystonie* finden sich derzeit
weder in der deutschen noch englischen Literatur bei grindlicher Recherche
Publikationen. Eine Umfrage unter sechs Neurologen im deutschen Sprachraum, die
Uber jahrzehntelange Erfahrung im Umgang mit Dystonie-Patienten verfiigen, ergab,
dass weder eine ,Melkerdystonie” noch eine ,Glasblaserdystonie* von diesen jemals
diagnostiziert worden war. Es gibt somit keine dokumentierten Hinweise darauf, dass
aufgabenzpezifische Dystonien in quantitativ relevantem Umfang bei anderen

Berufsgruppen als Musikern derzeit auftreten.

Die Musikerdystonie manifestiert sich haufig erstmalig wahrend oder nach einer
Karrierephase, die gepragt ist von intensiviertem Uben aufgrund einer
Aufstiegsmoglichkeit oder Konzertserie (Altenmuller, 2010). Meist beginnt die
Erkrankung akut mit einem schmerzlosen Verlust der Koordination beim Spielen
bestimmter Passagen (Altenmduller, 2010) und breitet sich im weiteren Verlauf auf
zahlreiche andere Spielsituationen aus. Im fortgeschrittenen Stadium kann die dystone
Verkrampfung auch bei ahnlichen Bewegungsablaufen im Alltag auftreten, wie z.B.
beim Halten des Bestecks. Sehr haufig sind die Hande und Finger betroffen, die sich
beim Spielen entweder in Flexions- oder Extensionsstellung dyston verkrampfen. Bei
Spielern von Blasinstrumenten ist oft die orofaciale Muskulatur von Verkrampfungen
betroffen, was als Ansatzdystonie bezeichnet wird. Durch die fehlende Koordination der
orofacialen Muskulatur kann die Luft nicht mehr adaquat durch das Mundstlick des
Instrumentes gepresst und damit der Ton nicht mehr richtig erzeugt werden (Jankovic,
Ashoori, 1998). Aufgrund der dystonen Symptome sind diese Musiker meist nicht mehr
in der Lage, ihre professionelle Tatigkeit aufrecht zu erhalten, sondern mussen ihre
Karriere in 50 % aller Félle beenden (Schuele et al., 2004). Die Behandlung kann
pharmakologisch erfolgen, durch Injektionen von Botulinumtoxin in die betroffenen
Muskeln oder in letzter Zeit auch durch Umlernprogramme (Retraining), (van Vugt et al.,
2013).

Ein bekanntes historisches Beispiel fir die fokale Dystonie des professionellen
Musikers ist Robert Schumann, der unter einem Verlust der Koordinationsfahigkeit der
rechten Hand litt (Garcia de Yebenes, 1995). Nach einer Episode intensiven
Musizierens beklagte Robert Schumann erstmals 1830, im Alter von 20 Jahren, eine

fehlende Kontrolle tGber einen Finger der rechten Hand, die zunachst nur intermittierend
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vorhanden war, im weiteren Verlauf jedoch immer h&aufiger auftrat und dann die ganze
rechte Hand betraf. Schumann versuchte sich an Anderungen seines Stils und benutzte
Zeitweise eine Schiene, was jedoch die Beschwerden nicht linderte. Bereits drei Jahre
spater, 1833, war er nicht mehr in der Lage, Konzerte zu geben (Garcia de Yebenes,
1995).

1.2 Besonderheiten Uber die wissenschaftliche Datenlage zur Musikerdystonie

Bislang sind keine Untersuchungen an grof3en Musikerkollektiven bekannt, die die
Pravalenz dieses Symptomkomplexes untersucht hatten. Zusatzlich scheidet ein hoher
Prozentsatz an betroffenen Musikern aus diesem Beruf aus. Dies erschwert die
Recherche zu diesem Krankheitsbild, da es Einzelfallberichte und klinische Fallserien
gibt, jedoch keine aussagekraftigen Querschnittsstudien. Insbesondere gibt es keine
Studien, die die Bedeutung von Risikofaktoren in der Pathogenese der Musikerdystonie

im Vergleich zu nicht erkrankten Exponierten untersuchen.

Die Datenlage zu diesem Krankheitsbild erfordert eine breitgefacherte Suchstrategie,
um maglichst viele Informationen zu diesem Krankheitsbild zu erhalten. Da die
Trainingsintensitat als externer Risikofaktor fur die Krankheitsentstehung bisher noch
nicht systematisch untersucht wurde, missen auch Parameter zu dessen Abschétzung
definiert und aus den gegebenen Fallserien extrahiert werden. Als Grundlage dieses
Systematischen Reviews sollen alle verfigbaren Studien, die klinische und nach
Mdglichkeit epidemiologische Daten zum Krankheitsbild der Musikerdystonie enthalten,

herangezogen werden.

1.3 Abgrenzung des systematischen Reviews zu bereits bestehenden
Berufskrankheiten

In diesem systematischen Review soll untersucht werden, ob intensives Musizieren und
die damit verbundenen repetitiven Bewegungsmuster zur Entstehung der
Musikerdystonie wesentlich beitragen. Bestimmte Erkrankungen, die durch &aufRere
mechanische Belastungen induziert werden, sind bereits im Berufskrankheiten-Recht

verankert:



e Erkrankungen der Sehnenscheiden oder des Sehnengleitgewebes sowie
der Sehnen- und Muskelansatze, die zur Unterlassung aller Tatigkeiten
gezwungen haben, die fur die Entstehung, die Verschlimmerung oder das
Wiederaufleben der Krankheit urséchlich waren oder sein kdnnen (BK
2101)

e Druckschadigung der Nerven (BK 2106)

Von diesen rein peripher-neurologischen und mechanischen Erkrankungen ist die
Musikerdystonie klar abzugrenzen, bei der es sich um eine zentralnervése Erkrankung

der Basalganglien handelt (Albanese et al., 2013; Eidelberg et al., 2012).

1.4 Abgrenzung der fokalen, aufgabenspezifischen Dystonie des Musikers
gegenuber anderen tétigkeitsbezogenen Dystonien

Der Schreibkrampf ist eine der Musikerdystonie &hnliche fokale Dystonie der Hand. Er
beginnt mit einer distal betonten Verkrampfung der Finger an der dominanten Hand
(Rosset-Llobet, 2007) und kann sich im Verlauf auch auf die gesamte Hand und den
Arm ausbreiten. Ebenso wie bei der Musikerdystonie liegt das Manifestationsalter mit
38 Jahren unter dem durchschnittichen Manifestationsalter idiopathischer fokaler
Dystonien (Rosset-Llobet, 2007). Weiterhin sind auch fir den Schreibkrampf eine
Ausweitung der Symptome, z.B. auf die Gegenseite, beschrieben, und
Spontanremissionen sind selten (Geyer et al., 2006).

Ebenso wie bei der Musikerdystonie wird hier pathophysiologisch eine Kombination aus
einer Pradisposition und extrinsischen Ausldsefaktoren diskutiert (Roze et al., 2009).
Eine Fall-Kontroll-Studie, in der systematisch nach Risiko-und Auslosefaktoren gesucht
wurde, konnte einen hohen Ausbildungsgrad, eine hohe Anzahl an Schreibstunden
sowie ein Anstieg der Schreibtatigkeit unmittelbar vor der Erstmanifestation von
Symptomen als Risikofaktoren identifizieren (Roze et al., 2009).

Ahnlich wie bei der Musikerdystonie konnten auch beim Schreibkrampf typische
pathophysiologische Merkmale von Dystonien nachgewiesen werden, so z.B. eine
erhdhte Plastizitat des Motorcortex (Quartarone, 2006) und eine reduzierte intrakortikale
Inhibition. Ein pathophysiologischer Unterschied zwischen beiden Krankheitsbildern ist
jedoch die hohere Beeinflussbarkeit der Symptome durch sensible Reize (Rosenkranz

et al., 2005), was auf Unterschiede in der sensomotorischen Integration hinweist.
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Zusammenfassend weisen die Musikerdystonie und der Schreibkrampf sehr viele
ahnliche klinische wie auch pathophysiologische Merkmale von fokalen,
tatigkeitsbezogenen Dystonien. Der wesentliche Unterschied zwischen beiden
Krankheitsbildern ist, dass der Schreibkrampf zwar tatigkeitsbezogen, jedoch nicht
mehr berufsbezogen oder berufsspezifisch auftritt.

Beim golfer's yip handelt es sich um eine Verkrampfung des Armes beim Putten, die
eher eine grobmotorische Verzerrung denn eine Verkrampfung der Feinmotorik ist. Ob
es sich dabei um eine klassische Form einer aufgabenspezifischen Dystonie handelt, ist
nicht abschlieRend geklart (Adler et al., 2011).
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2 Methodik

2.1 Auswahlkriterien der Studien fur den systematischen Review

Vorab wurden die fir einen systematischen Review erforderlichen PICOS-Kriterien
(=Participants, Intervention, Comparison, Outcome, Study Design) (Stroup et al., 2000;
Liberati et al., 2009) wie folgt festgelegt:

e Participants: untersuchte Zielgruppe, in diesem Falle professionelle Musiker

e Intervention/Indikator: zu untersuchender Faktor, der mdglicherweise an der
Entstehung der Erkrankung beteiligt ist, in diesem Falle intensives Musizieren, um
das Niveau eines professionellen Musikers zu erlangen und aufrechtzuerhalten

e Comparison: Kontrollgruppe, die der Exposition nicht ausgesetzt ist, in diesem Falle
die nicht auf professionellem Niveau musizierende Normalbevdlkerung

e Outcome: die fokale, aufgabenspezifische Dystonie des Musikers, die
maoglicherweise als Folge der Exposition entsteht oder deren Entstehung durch die
Exposition begunstigt wird

e Study Design: Einschluss aller primaren klinischen und epidemiologischen Studien,
die Informationen zur fokalen Dystonie bei Berufsmusikern liefern. Um einen
maoglichen Interpretationsbias zu diesem Krankheitsbild zu vermeiden, wurden alle
Studien, die sich nicht mit Primardaten zur fokalen Dystonie des Berufsmusikers

befassen, nicht berlcksichtigt.

In Anbetracht der unter 1.2 bereits erwdhnten Sondersituation hinsichtlich der
wissenschaftlichen Datenlage muss es Ziel dieses systematischen Reviews sein, eine
maoglichst groRe Anzahl an klinischen und nach Mdglichkeit epidemiologischen Daten
Uber die Musikerdystonie zu erfassen. Die Auswahlkriterien fur Publikationen, die flr

diesen systematischen Review verwendet werden, wurden entsprechend weit definiert.

Einschluss-Kriterien:
e Diagnosesicherung durch erfahrene Arzte
e Publikation mit klinischen und/oder epidemiologischen Informationen zu

mindestens einem Patienten mit Musikerdystonie
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Ausschluss-Kriterien:

e Tierexperimente

Reviews werden nur zur Sichtung der Literaturangaben (handsearch) herangezogen.
Einzelfallberichte, die meist einen ungewohnlichen Aspekt der Erkrankung beleuchten,
sollen berichtet werden, um differentialdiagnostische Ursachen der Erkrankung zu
berticksichtigen. Sie sollen jedoch nicht in die statistische Auswertung einflie3en, da sie
maoglicherweise aufgrund der sehr selektiven Fragestellung einen selection bias nach

sich ziehen wirden.

Aus Grunden der Praktikabilitat wurden weiterhin folgende Festlegungen getroffen:
e Publikationszeitraum: 1950-2013

e Studien, die auf englisch bzw. deutsch verfasst wurden

2.1.1 Informationsquellen

Es wurden 23 internationale und nationale Datenbanken genutzt, wobei sowohl
medizinische als auch musikwissenschaftliche Daten herangezogen werden. Tabelle 1
zeigt eine Ubersicht tber die herangezogenen Datenbanken und die dabei ermittelten
Treffer.
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Tabelle 1

Datenbank

1) PUBMED
2) EMBASE

3) MEDLINE
4) PSYCINFO
5) BIOMEDCENTRAL

6) COCHRANE

7) Bibliothek der Bundesanstalt fur
Arbeitsmedizin und Arbeitsschutz
8) DGUV-Regelwerk

9) BIOSIS preview
10) WHO library
11) BMJ

12) CAIRSS: coumputer assisted

Information retrieval system for music

13) British Library Sound Archive

Trefferzahl

67
154

59

53

Duplikate

26
20

22

Ungeeignete
Artikel (Titel)

19
57

19

28

Geeignete Fallberichte Reviews
Studien (Titel)
31 8 7
51 17 3
10 7 3
3 0 0
0 0 0
0 0 0
1
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14) Music Online

15) Wiley Online Library

16) Med Problems Performing Artists
17) Performing Arts Medicine Trust

18) Cambridge Companion Online

19) Deutsche Gesellschaft fur
Musikphysiologie und Musikermedizin
20) Performing Arts Medicine Association

21) BIOMEDLIT

22) BIOMEDSEARCH

23) ISI WEB OF SCIENCE

SUMME

34
32

76

186

188

866

25

24

25

90

123

362

25

79

52

300

16

13

13

145

44

15
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2.1.2 Suchstrategie

Um einen mdglichen Zusammenhang zwischen Musizieren und dem Auftreten der
Musikerdystonie zu erfassen, wurden bei der Literatursuche sowohl die Exposition, also
das Musizieren, wie auch das Ergebnis, die fokale, aufgabenspezifische Dystonie des
professionellen Musikers, bertcksichtigt. Um moglichst alle erfassten Falle zu
klassifizieren, wurden die einzelnen Instrumentengruppen wie auch klinischen
Phénotypen der Dystonie aufgelistet. Falls eine detaillierte Suchstrategie mit mehreren
Suchbegriffen von der Datenbank nicht unterstitzt wurde, verwendeten wir eine
abgekiirzte Suchstrategie, in der die Exposition (,musician) wie auch das klinische
Ergebnis (,dystonia“) mit einem Wort erfasst wurden. War nur eine Suche mit MESH-
terms (MESH: medical subject headings) moglich, wurde der MESH-term ,musician‘s
dystonia“ verwendet. Abbildung 1 veranschaulicht die angewandte Suchstrategie.

Abbildung 1: Suchstrategie

Suchstrategie

[Musician, performing artist, pianist, cellist, drummer, woodwind, flutist, violinist]
AND

[dystonia, focal dystonia, occupational dystonia, cramp, embouchure ]

Abridged search strings for databases with a limited allowed number of words:
[Musician]

AND

[dystonia]

MESH-term: musicians dystonia
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2.1.3 Studienauswahl

Mit der beschriebenen Suchstrategie wurden in allen genannten Datenbanken 866
Publikationen identifiziert. Zunéchst wurden doppelt erfasste und eindeutig nicht-
relevante Publikationen nach Sichtung des Titels entfernt, so dass 204 Arbeiten zur
Durchsicht des Abstracts verblieben. Unter erneuter Anwendung der Ein- und
Ausschlusskriterien nach Sichtung des Abstracts verblieben 68 Publikationen zur
Auswahl fur die Volltextprifung, darunter 41 Originalarbeiten, 21 Fallberichte und 6
Ubersichtsarbeiten, in deren Literaturverzeichnis nach weiteren Arbeiten gesucht
wurde. Diese wurden auf Geeignetheit hinsichtlich klinischer/ ggfs. epidemiologischer
Informationen zur Patienten mit Musikerdystonie von zwei Autoren (VR und KB oder VR
und DN) unabhangig voneinander Uberpriuft. Bei mehreren Studien aus der gleichen
Arbeitsgruppe, deren Rekrutierungszeitraume Uberlappten, wurde nur die Studie mit der
groRten Patientenzahl eingeschlossen. Die anderen Studien aus dieser Arbeitsgruppe
wurden nicht bertcksichtigt, um eine Mehrfacherfassung von Patienten mdglichst
auszuschliel3en.

Weiterhin wurden die Literaturangaben in den Studien auf geeignete Artikel hin
untersucht (hand search). Dabei qualifizierten sich 16 Originalarbeiten und 7
Fallberichte zur Aufnahme in den systematischen Review. Abbildung 2 veranschaulicht
die Vorgehensweise bei der Studienauswahl, Liste 1 des Anhangs listet alle Studien
auf, die fur die Volltextprifung ausgewdahlt wurden, Liste 2 des Anhangs zeigt alle in
den systematischen Review eingeschlossenen Studien an.
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Abbildung 2: Studienauswahl

Durchsuchen von 23 Datenbanken:
866 Artikel identifiziert

Entfernung von Duplikaten und
ungeeigneten Artikeln auf der Grundlage
des Titels: 662 Artikel entfernt

Lesen des Abstracts:
204 Artikel identifiziert

Entfernung von Duplikaten,
Konferenzartikeln ohne Volltext und

i ungeeigneten Artikeln: 136 Artikel entfernt |

N

Volltextprifung: 68 Artikel identifiziert: 41
innische__Studien, 21 Fallberichte, 6
Ubersichtsarbeiten

Entfernung von Duplikaten, Anwendung
aller Ausschlusskriterien und hand search

Einschluss in den systematischen Review:
16 Studien identifiziert, 7 Fallberichte

U U U Uuvu v
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2.2

Datenauswertung

Die Auswertung der Studien soll sich an der Fragestellung dieses systematischen

Reviews orientieren, ob intensives Musizieren wesentlich zur Entstehung der

Musikerdystonie bei professionellen Musikern beitrdgt. Dies soll anhand folgender

einzelner Fragen naher untersucht werden:

1)

2)

3)

4)

5)

6)

7)

8)

Ist die Pravalenz der fokalen Dystonie bei professionellen Musikern deutlich
hoher als die Pravalenz fokaler Dystonien des Erwachsenenalters bei Nicht-
Exponierten, also in der Normalbevolkerung?

Gibt es wesentliche Differenzen hinsichtlich Manifestationsalter, Geschlecht und
Verlauf der Erkrankung zwischen der Dystonie bei Musikern und idiopathischen
fokalen Dystonien des Erwachsenenalters?

Zeichnet sich eine deutliche Korrelation zwischen dem klinischen Phanotyp der
Dystonie und der Instrumentengattung ab? Besteht somit ein Zusammenhang
zwischen der héchsten technisch-manuellen Anforderung an eine Extremitat und
dem Manifestationsort dystoner Symptome? Bei welchen Instrumentengattungen
tritt die Musikerdystonie besonders héaufig, wo besonders selten auf?

In welcher Lebenssituation manifestieren sich Musikerdystonien erstmalig?
Lassen sich Hinweise auf Auslésefaktoren zum Zeitpunkt der Erstmanifestation
ausmachen?

Wie verlaufen die Symptome der Musikerdystonie unter Fortfihrung der
Exposition, also des intensiven Musizierens, wie nach Beendigung?

Handelt es sich bei der Musikerdystonie um eine eigenstandige Krankheitsentitat
oder ist sie moglicherweise als Teilsymptom eines Ubergeordneten Syndroms zu
sehen, wie dies bei sekundaren Dystonien oder Dystonie-Plus-Syndromen haufig
der Fall ist? Gibt es Hinweise auf ein gehauftes Auftreten der Dystonie in
betroffenen Familien?

Gibt es Hinweise darauf, dass psychische Einfluss- und Belastungsfaktoren zur
Entstehung dystoner Symptome beitragen?

Welche Rolle spielen rein mechanische Schaden wie Tendinitis, periphere
Nervenkompressionen oder muskuloskelettale  Druckschédden in  der

Pathogenese der Musikerdystonie?
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9) Zeigt sich bei betroffenen Musikern eine Préadisposition fur die Entwicklung der

Erkrankung?

Auf der Grundlage dieser Fragestellungen wurde ein Datenextraktionsformular erstellt,
das die Kklinischen und epidemiologischen Daten (Geschlecht, Alter bei
Erstmanifestation, klinischer Phénotyp der Dystonie) der beschriebenen Patienten
sowie das gespielte Instrument erfasst. Tabelle 2 zeigt das verwendete

Datenextraktionsformular.

Die erhobenen klinischen/epidemiologischen Informationen zu den Musikern wurden
gruppiert in Abhangigkeit vom gespielten Instrument. Dabei wurde die in bisherigen
musikmedizinischen Publikationen gewaéhlte Klassifizierung (z.B. Altenmiuller et al.,
2012) beibehalten:

e Tasteninstrumente: Klavier, Orgel, Keyboard, Cembalo, Akkordeon, Spinett

e Streichinstrumente: Geige, Bratsche, Cello

e Zupfinstrumente: Gitarre, Harfe, Mandoline

e Holzblasinstrumente: Flote, Querflote, Klarinette, Oboe, Saxophon

¢ Blechblasinstrumente: Trompete, Posaune, Horn

Die erhobenen klinischen/epidemiologischen Informationen zu den Musikern wurden
gruppiert in Abhangigkeit vom gespielten Instrument. Um eine mdglicherweise verzerrte
Darstellung aufgrund der Auswahl an Musikern (selection bias) sowie der gesuchten
klinischen Fragestellung (outcome reporting bias) zu vermeiden, wurde eine
Sensitivitatsanalyse durchgefihrt. Hierfir wurden ausschlie3lich die Daten aus den vier
grofdten Fallserien aus vier Zentren fur Musikmedizin ausgewahlt (Altenmdller et al.,
2012; Tubiana et al., 2003; Rosset-Llobet, 2004; Brandfonbrener et al., 2004).

Da es zum Krankheitsbild der Musikerdystonie keine Fall-Kontroll-Studien gibt (s.1.1),
ist die Durchfihrung einer Meta-Analyse bei dieser Fragestellung nicht mdglich.
Stattdessen wandten wir die Kriterien nach Bradford Hill an, die in der Epidemiologie
zur Abschéatzung eines Kausalzusammenhanges bei multifaktoriellen Krankheitsbildern
herangezogen werden (Lucas, McMichael, 2005). Diese Kriterien setzen sich aus neun

Einzelaspekten zusammen (Starke der Assoziation, Konsistenz, Spezifitdt, zeitliche
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Abfolge, biologischer Gradient, Plausibilitat, Koharenz, Experiment und Analogie), die

separat auf die Situation angewandt werden kénnen.
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Tabelle 2: Datenextraktionsformular

Studieninformationen

Teilnehmer

Exposition

Outcome

Begleitfaktoren

Bemerkungen

Studiendesign:

Land/Jahr:

Einschluss-/Ausschlussk-
kriterien

Rekrutierung:

Anzahl:

Alter:
Bei Studienteilnahme:
Bei Erstmanifestation:

Geschlecht:

Instrument(e):

Anzahl der praktizierten
Jahre/Anzahl der
Ubungsstunden pro Tag:

Situation vor
Erstmanifestation (erh6hte
Ubungszeit):

Klinischer Phanoytp der
Dystonie

Diagnostische Kriterien:

Diagnose gesichert durch:

Entwicklung der dystonen
Symptome Uber die Zeit
hinweg:

Psychologische
Faktoren:

Genetische
Pradisposition:

Weitere

Bewegungsstérungen:

Vorangegangene
Unfalle/Verletzungen:

22



2.3 Diskussion der Validitat der Studien

Die 16 Studien, die in diesen systematischen Review eingeschlossen wurden, wurden
von zwei unabhangigen Reviewern im Volltext gelesen. Fir jede Studie wurde ein
Datenextraktionsblatt angelegt, in dem die wichtigsten Informationen zu dieser Studie
zusammengetragen wurden (s. Tabelle 2: Datenextraktionsformular). Die
Datenextraktion wurde von zwei unabhéngigen Reviewern vorgenommen VR, KB), bei

Differenzen entschied ein dritter Reviewer (DN).

Die Qualitat der Studie wurde in Anlehnung an eine modifizierte Version der Newcastle-
Ottawa-Scale (NOS) beurteilt (Voss, Rehfuess, 2013). Tabelle 3 zeigt alle
angewendeten Bewertungskriterien an. Jede Studie wurde von zwei unabhangigen
Reviewern (VR, KB) begutachtet, bei Differenzen wurde ein dritter Reviewer (DN)

hinzugezogen. Alle Reviewer hielten die ausgewahlten Studien fir geeignet.
Bei der Studienbewertung konnten insgesamt 16 Punkte erzielt werden. Tabelle 1 des

Anhangs zeigt eine Ubersicht tiber die extrahierten Daten sowie die Qualitatsbewertung

der Studien, die in den systematischen Review eingeschlossen wurden.
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Tabelle 3: Liverpool adaptation der Newcastle-Ottawa Skala

Liverpool adaptation der Newcastle-Ottawa Skala

Intensives Musizieren als Risikofaktor fur die Entstehung einer
Musikerdystonie: ein systematischer Review

KLINISCH-EPIDEMIOLOGISCHE STUDIEN

Abschnitt A: Studienauswahl

SELECTION BIAS

RESPONSE BIAS

Gibt es Hinweise auf selection bias?

Gibt es Hinweise auf response bias?

Ja 0 Ja 0
Mdglicherweise 1 Mdglicherweise 1
Nein 2 Nein 2

Falls “Mdglicherweise/Ja”, zutrifft, bitte
begriinden:

Falls “Mdglicherweise/Ja”, zutrifft, bitte
begriinden:

Abschnitt B: Erfassung der Exposition

Gespieltes Instrument

Quantifizierung der Exposition

Graduelle Erfassung der Exposition?

Quantifizierung des Musizierens?

Keine Erfassung 0 Keine Quantifizierung des 0
Instrumentenspiels
1 Quantifizierung des 1

Allgemeine Erfassung

Instrumentenspiels

Detaillierte Erfassung des 2
Priméar-und
Sekundarinstrumentes

Quantifizierung des aktuellen | 2
und vorangegangenen
Spielzeit zur Abschéatzung
einer kumulativen Spielzeit

Kommentare:

Kommentare:

Erfassungshias

Gibt es Hinweise auf einen bias beim Erfassen der Exposition:

Ja 0
Maoglicherweise 1
Nein 2

Falls “Mdglicherweise/Ja”, zutrifft, bitte begrinden:

)]




Tabelle 3 - Fortsetzung

Abschnitt C: Erfassung der Erkrankung

BEURTEILUNG DER DYSTONIE

BIAS BEI DER EINSCHATZUNG

Einschatzung des outcome durch

Besteht Hinweis auf bias bei der
Einschatzung?

Patient selbst 0 Ja 0
Arzt 1 Maglicherweise 1
Auf 2 Nein 2
Bewegungsstérungen
spezialisierter Arzt

Kommentare:

Falls “Mdglicherweise/Ja”, zutrifft, bitte
begriinden

Abschnitt D: Ergebnisanalyse

BERUCKSICHTIGUNG VON CONFOUNDERN

Werden confounders bericksichtigt=

Nein Eingeschrankte oder fehlende Beriicksichtigung 0

Ja, angemessen | Bericksichtigung der wesentlichen Faktoren 1

Ja, gut Bericksichtigung der meisten bekannten Faktoren 2
Kommentare:

Abschnitt E: Qualitatsbewertung

)Angabe einer Gesamtbewertung unter Bericksichtigung der Einzelaspekte

Gesamtpunktzahl

/16

Kommentare:
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3 Ergebnisse

3.1 Ubersicht Uber die eingeschlossenen Fallserien und klinisch-experimentellen
Studien

Alle 16 Studien, die die Validitatskriterien fur die Auswahl fir den systematischen
Review erfillten, sollen im Folgenden kurz skizziert werden, unterteilt nach Studientyp.
Die Mehrzahl der beschriebenen Falle (930) entstammt den vier grof3en Fallserien aus
musikmedizinischen Zentren. Weitere Félle wurden klinisch-experimentellen Studien
entnommen. Einzelfallberichte werden kurz berichtet, flieRen jedoch nicht in die
statistische Auswertung ein. Diese Vorgehensweise soll dazu dienen, die bereits

erwahnten Aspekte des selection bias und outcome reporting bias zu minimieren.

3.1.1 Fallserien

Die vier umfassendsten Studien, die die Manifestation fokaler, aufgabenspezifischer
Dystonien bei professionellen Musikern untersuchten, wurden als retrospektive
Datenanalysen aus musikmedizinischen Zentren in Deutschland (Altenmduller et al.,
2012), Frankreich (Tubiana et al., 2003), Spanien (Rosset-Llobet et al., 2007) und den
USA (Brandfonbrener et al., 2004) erhoben. Insgesamt beinhalten sie klinische

Informationen zu 930 Musikern, die an einer fokalen Dystonie erkrankt sind.

In der umfassendsten Fallserie von Altenmuller et al. (2012) wurden 591 Musiker mit
fokaler Dystonie erfasst, die sich zwischen 1994 und 2007 am Institut far
Musikphysiologie und Musikermedizin der Hochschule fir Musik, Theater und Medien in
Hannover vorgestellt hatten. In die Studie aufgenommen wurden ausschliel3lich
Patienten mit einer eindeutigen Diagnose, die von einem erfahrenen Neurologen und
Musikwissenschaftler (E. Altenmdller) bestatigt worden war. In dieser Studie wurden die
Manifestationen der Dystonie in Bezug auf Instrumentengattung im Vergleich zu einem
Kollektiv aus 2651 gesunden professionellen Musikern untersucht. Dabei waren eine
deutliche, statistisch signifikante mannliche Dominanz unter den Patienten
(M&nneranteil 77,8%) im Vergleich zu den gesunden Musikern (M&nneranteil 44,5%)
aufgefallen. Weiterhin zeigte sich eine Instrumenten-spezifische Haufigkeit des

Auftretens der Musikerdystonie. Einem besonders hohen Risiko flr Dystonien
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ausgesetzt sind demnach Spieler von Zupfinstrumenten sowie Blech- und Holzblaser.
Aus dieser Datenlage ziehen die Autoren die Schlussfolgerung, dass die hohen
Anforderungen an feinmotorische Prazision und Komplexitat der beim Musizieren
erforderten Bewegungen Risikofaktoren fir die Entwicklung der Musikerdystonie
darstellen. Auf Anfrage wurden uns die anonymisierten Originaldaten der Patienten mit
Informationen zu Geschlecht, Manifestationsalter, Instrumentengattung und klinischer
Manifestation der Dystonie zur Verfigung gestellt. Diese wurden entsprechend dem

Datenextraktionsformular (s. Tabelle 2) ausgewertet.

In der Fallserie von Rosset-Llobet et al. (2007) wurden Musiker mit fokaler Dystonie
hinsichtlich des Auftretens weiterer Bewegungsstdérungen untersucht. Dabei wurden
101 Musiker mit fokaler Dystonie aus einem Gesamtkollektiv von 771 Musikern, die sich
zwischen 2002 und 2007 am Institute de Fisiologia i Medicina de l'Art in Terrassa,
Spanien, vorgestellt hatten, untersucht. Die Diagnose wurde von erfahrenen
Neurologen gestellt und durch Beobachtung des Musizierens bestatigt. Von 94 Fallen
liegt eine detaillierte klinische Beschreibung vor mit Angaben zu Manifestationsalter,
Geschlecht, Phénotyp der Dystonie und Instrumentengattung. Die hier erfassten
Dystonien bezogen sich alle auf das Erstinstrument. Darliber hinaus gaben 54
Patienten (53%) auch Bewegungsbeschwerden an, die in anderen Situationen
auftraten, z.B. beim Spielen eines Zweitinstrumentes. Bei 34 dieser 54 Patienten
umfasste die Dystonie mit einer gewissen Verzdgerung von bis zu zwei Jahren auch
alltdgliche Aktivitdten, insbesondere solche, die in ihren Bewegungsablaufen dem
Musizieren nahekamen. Aus ihren Daten leiten die Autoren eine Korrelation zwischen
der klinischen Manifestationsform der Dystonie und dem am starksten beanspruchten

Kdrperteil ab.

In der Arbeit von Brandfonbrener et al. (2004) wurden 113 Musiker mit fokaler Dystonie
beschrieben, die im Zeitraum zwischen 1985 und 2002 an einem Institut far
Rehabilitation in Chicago gesehen worden waren. Die Diagnose wurde von erfahrenen
Neurologen gestellt und nur Patienten, bei denen die Diagnose einer fokalen Dystonie
eindeutig gesichert wurde, wurden in die Analyse eingeschlossen. Von 105 Musikern
sind Daten zu klinischem Phéanotyp der Dystonie, Alter, Geschlecht und

Instrumentengattung dokumentiert.
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In der Arbeit von Tubiana (2003) liegen klinische Informationen zu 140 Musikern mit
fokaler Dystonie vor, die im Zeitraum von 1992 und 1999 an einem spezialisierten
Zentrum (Institut de la Main) in Paris gesehen worden waren. Die Studie wurde im
Rahmen eines mehrmonatigen Rehabilitationsprogrammes durchgefihrt, dessen Erfolg
anhand einer grol3en retrospektiven Datenerhebung geprift werden sollte. Der
Phanotyp der Dystonie ist fur alle Instrumentengattungen dokumentiert. 110 Musiker
beendeten das Rehabilitationsprogramm. Wahrend 85 Uber eine Verbesserung ihrer
Dystonie unter der Behandlung berichten, kehrten nur 39 wieder in ihren Beruf zurtck.
Von diesen Daten ausgehend, betonen die Autoren die Notwendigkeit eines langen,
interdisziplinaren Rehabilitationsprogrammes als Therapie der Musikerdystonie.

3.1.2 Kiinische/experimentelle Studien

Klinische und experimentelle Studien zur fokalen, aufgabenspezifischen Dystonie
wurden meist unter Bericksichtigung einer speziellen wissenschaftlichen
pathophysiologischen Fragestellung erstellt. Die Auswahl der Patienten orientiert sich
daher an der Geeignetheit in Bezug auf die Fragestellung sowie der Bereitschaft zur
freiwilligen Teilnahme an der Studie. Diese Vorauswahl kann bereits eine Filterung des

Patientenkollektives bedingen (selection bias).

Das Phanomen der orofazialen Ansatzdystonie (embouchure) wurde in drei Studien
analysiert. Frucht et al. (2001) untersuchten das klinische Erscheinungsbild bei 14
Holzbldsern und 12 Blechbldsern und entdeckten eine Beteiligung des Kiefers, der
Zunge wie auch der Lippen an den dystonen Symptomen. Therapieversuche mit
Botulinumtoxin waren nicht erfolgreich gewesen und bei einigen Patienten hatten sich

die Symptome auch auf andere orofaziale Tatigkeiten ausgebreitet.

Der Fragestellung, ob bei der Ansatzdystonie auch kortikale Veréanderungen im
Mundbereich des Homunculus (Reprasentation des Mundes auf der Hirnrinde) zu
beobachten sind, widmen sich Hirata et al. (2004). 8 mannliche Patienten mit
Ansatzdystonie (4 Blechblaser und 4 Holzblaser) wurden mittels
Magnetencephalographie untersucht. Im Vergleich zur Kontrollgruppe fiel eine deutliche
Vergroberung des Mundareals auf dem somatosensorischen Cortex auf. In dieser

Studie sind umfassende klinische Angaben zu den Musikern enthalten, insbesondere ist
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auch die noch vorhandene Spielleistung dokumentiert, die bei den meisten Musikern

deutlich reduziert war.

Lederman (2001) liefert eine detaillierte retrospektive Analyse tber 43 Blechblaser, die
zwischen 1985 und 2000 an einem Musikinstitut gesehen worden waren (Medical
Centre for Performing Arts, Cleveland, USA). Neben einer umfangreichen Schilderung
der klinischen Manifestationen erfolgte in dieser Arbeit auch eine Abgrenzung der
Dystonie gegeniber muskuloskelettalen Erkrankungen (overuse-Syndrom), die meist

mit Schmerz und lokalen Gewebe- und Weichteilirritationen einhergehen.

Von einer veranderten sensomotorischen Integration (zentrale Verrechnung von
motorischen Impulsen des Gehirns und sensorischen Informationen der Extremitaten)
als bedeutsames pathophysiologisches Phanomen geht vor allem die Arbeitsgruppe um
Rosenkranz et al. (2008) aus. In dieser Arbeit wird an 6 Musikern aus unterschiedlichen
Instrumentengattungen untersucht, ob eine Veranderung der sensomotorischen
Integration eine Verbesserung der motorischen Leistung bewirkt. Nach Durchfiihrung
eines propriozeptiven Trainings von 15 Minuten zeigten sich die sensomotorische

Integration wie auch die motorische Leistung deutlich gebessert.

Von einer Veranderung der sensomotorischen Integration gehen auch Nowak et al.
(2005) aus, die eine Kraftmessung an Patienten mit aufgabenspezifischen Dystonien
durchfihrten. Dabei untersuchten sie sowohl Patienten mit Musikerdystonie als auch
mit Schreibkrampf und fanden eine erhohte Greifkraft wahrend einer motorischen
Aufgabe bei den Patienten im Vergleich zu gesunden Kontrollen. Weiterhin war die
Latenzreaktion auf eine Verdnderung des Bewegungsmusters bei den Patienten

verkirzt.

Eine Korrelation zwischen pathophysiologischem Befund und motorischer Leistung ist
auch in der Bildgebungs-Studie von Granert et al. (2011) enthalten. An 11 Pianisten mit
fokaler Handdystonie wurden die musikalische Spielprazision wie auch mittels MRT das
putaminale Volumen (Putamen = motorisches Hirnareal) erhoben. Wahrend ein
kleineres putaminales Volumen mit einer erhéhten motorischen Leistungsfahigkeit

korrelierte, zeigte sich bei den Patienten mit Dystonie eine VergréRerung des
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Putamens. Dies bedeutet, dass bei den dystonen Musikern morphologische

Veranderungen der cerebralen Bewegungszentren nachweisbar sind.

Musiker mit fokaler Handdystonie weisen wahrend motorischer Aufgaben ein anderes
zerebrales Aktivitatsmuster auf als gesunde Musiker. Zu diesem Ergebnis kam eine
funktionelle MRT-Studie an sieben Musikern verschiedener Instrumentengattung mit
Handdystonie aus Japan (Kadota et al., 2010). Ein ahnliches Ergebnis erzielte auch
eine funktionelle MRT-Studie aus Barcelona von Pujol et al. (2000), die das
Aktivierungsmuster von funf an Dystonie erkrankten Gitarristen wahrend des Spiels
untersuchten. Im Vergleich zu gesunden Musikern wiesen Patienten mit fokaler
Handdystonie eine grol3ere Aktivierung des kontralateralen sensorimotorischen Cortex

auf, wahrend die pramotorischen Areale beidseits unteraktiviert waren.

Ferrarin et al. (2008) untersuchten, ob die objektivierte Erfassung der Dystonie durch
Bewegungssensoren im Vergleich zur klinischen Untersuchung die Diagnosestellung
beeinflusst. Achtzehn erkrankte Musiker, deren klinischen Daten vorhanden waren,
wurden in dieser Studie untersucht und ihre Bewegungsmuster dokumentiert. Die
apparative Bewegungsmessung ermoglichte im Vergleich zur klinischen Untersuchung
eine genauere Erfassung der betroffenen Muskelgruppen und damit eine objektivere

Quantifizierung der Erkrankung.

Therapieerfolge und Krankheitsverlaufe von Musikern mit Dystonie wurden in drei
Studien berichtet. In der ersten von Hayes et al. (1996) sind nur drei Musiker mit fokaler
Dystonie beschrieben, die sich zur Applikation von Botulinumtoxin vorstellten. Zwei von
ihnen profitierten von der Injektion, wéahrend ein Musiker keinen Therapieerfolg aufwies.
Einer der Therapie-Responder konnte sogar seinen Beruf wieder aufnehmen. Uber
welchen Zeitraum hinweg der positive Effekt anhielt, wurde in dieser Studie nicht
berichtet.

Uber den Langzeitverlauf und die Berufsfahigkeit von Streichern berichten Schuele et
al. (2004) in ihrer retrospektiven Datenerhebung. Bei 21 Streichern wurde der
Krankheitsverlauf nach 14 Jahren retrospektiv untersucht. Trotz unterschiedlicher

Therapieversuche mit Nervendekompression, Physiotherapie und Umstellung der
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Ubungspraktiken waren nur 38% der Patienten in der Lage, ihren Beruf als

professionelle Musiker wieder aufzunehmen.

In einer Therapie- und Verlaufsstudie aus der Gruppe um E. Altenmuller wurde
berichtet, dass bei 54 betroffenen Pianisten durch verschiedene Therapiestrategien nur
bei 5,6% eine vollstindige Remission erreicht wurde, wahrend jedoch 81,5% eine

Besserung erreichten(van Vugt et al., 2013).

Conti et al. (2008) liefern einen Review Uber alle bis 2008 veroffentlichten Falle sowie
klinische Daten zu 61 bislang nicht publizierten Patienten. Wahrend der (nicht-
systematische) Teil dieses Reviews auf geeignete Literaturangaben hin Gberprift
wurde, wurden die Primardaten zu den noch nicht publizierten Fallen eingeschlossen.
Hier liefern die Autoren eine detaillierte Ubersicht (iber den klinischen Phanotyp der
Dystonie, die Instrumentengattung sowie Manifestationsalter und
Geschlechtsverteilung. Die Fragestellung dieser Arbeit widmete sich der Erfassung der
fokalen Handdystonie bei Musikern, so dass Musiker mit Ansatzdystonie und
FuRRdystonien nicht betrachtet wurden. Ziel der Autoren war es, spezifische klinische
Dystonieformen in Abhangigkeit der Instrumentengattungen zu erfassen. Die
Datenauswertung anhand von 899 Musikern zeigt ein Instrumenten-spezifisches
Manifestationsmuster der Dystonie: Spieler von Tasteninstrumenten und
Zupfinstrumenten weisen zu 77 % eine besondere Betroffenheit der rechten Hand auf,
bei Streichern war die linke Hand zu 68 % betroffen. Uberwiegend lag eine Flexion der
Finger D3-5 vor. Daraus schlussfolgern die Autoren eine gewisse pathophysiologische

Bedeutung des Trainings in der Genese der Musikerdystonie.

3.1.3 Zusammenfassung der kasuistischen Berichte

In den Einzelfallberichten werden ungewohnliche Formen der Musikerdystonie
berichtet. Da sie im Vergleich zu den grol3en Studien nur einen minimalen
Datenzuwachs bedeuten, gleichzeitig jedoch aufgrund der ungewdhnlichen Form und
Fragestellung einen hohen outcome reporting bias in sich tragen, sollen sie nicht in die
Gesamtstatistik einflieRen. Vielmehr sollen diese Schilderungen bei der Diskussion
maoglicher Differentialdiagnosen oder der Abgrenzung der geeigneten Personengruppe

fur eine etwaige neue Berufskrankheit Berticksichtigung finden.
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Uber einen Gitarristen mit einer Flexion der rechten Hand, vor allem der Finger 3-5,
berichten Vecchio et al. (2010). Unter einer Therapie mit Botulinumtoxin zeigte sich der

Krankheitsverlauf Gber 18 Monate hinweg gut kontrolliert.

Ebenfalls Uber einen Gitarristen mit einer fokalen Dystonie der rechten Hand berichten
Leijnse und Hallett (2010). Dieser Patient bemerkte eine unvollstandige Extension des
rechten Zeigefingers sowie eine Daumenflexion beim Spielen. Die dystonen Symptome
waren nur bei langsamen, nicht bei schnellem Spiel vorhanden. Zwei Jahre vor
Manifestation der Dystonie hatte er ein Perforationstrauma der rechten Hand erlitten.
Die Autoren schlussfolgern aus diesem Fall, dass eine aufgabenspezifische Dystonie
durch Uberkompensation einer peripheren muskuloskelettalen Schwéche entstehen

kann.

Uber die Ansatzdystonie eines Tubaspielers berichten Kim et al. (2007).
Bemerkenswert an diesem Bericht ist die detaillierte Schilderung der bisherigen
Spielzeit (12 Jahre, tagliche Ubungszeit funf Stunden) sowie die Tatsache, dass der
Patient in dem Zeitraum vor der Erstmanifestation eine deutliche Intensivierung seines
Musizierens vorgenommen hatte. Nach Kuihlung der perioralen Region mit Eis
verbesserte sich die klinische Symptomatik, was sich elektromyographisch durch eine

Reduktion der Spontanaktivitat dokumentieren liel3.

Eine Besserung der dystonen Symptome konnten auch Jabusch et al. (2004) an einem
Pianisten nach kontrollierter Einnahme von THC (Tetrahydrocannabinol) beobachten.
Bei dem Pianisten, der unter einer fokalen Dystonie der rechten Hand litt, waren zuvor

Therapieversuche mit Trihexiphenidyl und Botulinumtoxin fehlgeschlagen.

Ebenfalls Uber eine Ansatzdystonie berichten Marchini et al. (2010), die einen
Hornspieler fast vier Jahrzehnte nach der Erstmanifestation untersuchten. Der Patient
hatte im Alter von 32 Jahren eine Ansatzdystonie entwickelt, die sich nach einigen
Jahren auch auf das Schlucken ausgebreitet hatte.

Uber die ungewohnliche Kombination aus fokaler, aufgabenspezfischer Dystonie beim

Musizieren und dem Vorliegen eines essentiellen Tremors berichten Gatto et al. (2001).
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Im Alter von 44 Jahren hatte eine Harfenspielerin eine Verkrampfung der rechten Hand
und eine Koordinationsstérung der linken Hand bemerkt. In der Familie der Patientin
waren die Mutter, zwei Tanten und zwei Onkel von einem essentiellen Tremor betroffen.
Eine Tante, ebenfalls Harfenspielerin, litt ebenfalls unter einer aufgabenspezifischen
Dystonie. Eine medikamentdse Therapie mit Propranolol und Primidon besserte beide
Symptome bei der Indexpatientin deutlich.

Rosset-Llobet et al.,, 2012, berichten Gber 2zwei ungewohnliche Falle von
aufgabenspezifischen Dystonien der unteren Extremitéat bei zwei Perkussionisten. Der
erste Patient hatte sein Instrument seit sieben Jahren gespielt und seine Spieltechnik
vor der Erstmanifestation verandert. Auch bei dem zweiten Musiker war eine
Intensivierung und Veranderung der Spieltechnik der Manifestation vorausgegangen.
Die Symptome waren drei Jahre nach Beginn des Instrumentenspiels aufgetreten,
wobei er auch in seinem Beruf als Kraftfahrer auf einen repetitiven Einsatz seiner Fule
angewiesen war. Beide Musiker profitierten von physiotherapeutischen MalRRnahmen

und Veranderung ihrer Spieltechnik.

3.2 Darstellung der erhobenen Daten

Abbildung 3 und Tabelle 5 zeigen die prozentuale Verteilung des klinischen Phanotyps
der fokalen Dystonie in Abhangigkeit der Instrumentengattung. Insgesamt wurden dabei
1144 Musiker erfasst, dabei 930 aus vier grof3en Fallserien (Abschnitt 3.1.1) und 214
aus 12 klinischen/experimentellen Studien (Abschnitt 3.1.2). Entlang der x-Achse sind
die Instrumentengruppen aufgetragen, entlang der y-Achse die prozentuale Verteilung

des klinischen Phanotyps der Dystonie.

Unter den erkrankten Spielern von Tasteninstrumenten war insbesondere die rechte
Hand mit 78 % von einer Dystonie betroffen (linke Hand: 15 %, beide Hande: 6 %,
Torticollis: 1 %). Bei den erkrankten Spielern von Streichinstrumenten dominierte die
linke Hand mit 68% (rechte Hand: 30 %, beide Hande: 1 %, Torticollis: 1 %). Erkrankte
Spieler von Zupfinstrumenten wiesen mit 78 % am h&ufigsten eine Dystonie der rechten
Hand auf (linke Hand: 19 %, beide Hande: 3 %). Ausgewogener ist die Verteilung der
dystonen Extremitat bei den Spielern von Holzblasinstrumenten, bei denen in 39 % der
Erkrankten die linke Hand betroffen ist, in 33 % die rechte (beide Hande: 2 %,
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Torticollis: 1 %). Bemerkenswert ist weiterhin das Auftreten der orofazialen
Ansatzdystonie mit 26 %. Diese Form der fokalen Dystonie tritt ausschliel3lich bei
Spielern von Blasinstrumenten auf. Blechblaser sind mit 96 % am haufigsten von der
orofazialen Ansatzdystonie betroffen (linke Hand: 2 %, rechte Hand: 1 %, Torticollis: 1
%). Bei erkrankten Perkussionisten ist mit 49 % die rechte Hand, mit 41 % die linke
Hand, zu 2 % beide Hande und zu 8 % der Ful3 betroffen.

Abbildung 4 und Tabelle 5 zeigen die gleiche Verteilung nach Durchfiihrung einer
Sensitivitatsanalyse, bei der nur die Daten aus Fallserien aus den grof3ten
musikmedizinischen Zentren erfasst wurden (siehe Abschnitt 3.1.1). Dabei wurden die
Daten von 930 Musikern erfasst. Diese MalRnahme wurde durchgefihrt, um einen
maoglichst ungefilterten Eindruck Uber die Musikerpopulation zu erhalten und sowohl die
Filterung der Patientenauswahl (selection bias) wie auch der Fragestellung (outcome

reporting bias) zu reduzieren.

Die Graphiken zeigen eine deutlich divergierende, fur die Instrumentengattungen
spezifische Verteilung der Manifestationsformen der fokalen Dystonie. Die am
haufigsten berichtete fokale Dystonie war die Dystonie der Hand, die bei den erkrankten
Spielern von Tasten- und Zupfinstrumenten Uberwiegend die rechte betraf, bei Spielern
von Streichinstrumenten vornehmlich die linke. Bei Holzblasinstrumenten sind beide
Hande gleichermal3en betroffen. Die Ansatzdystonie des Mundes wird ausschlief3lich
bei erkrankten Spielern von Blasinstrumenten beobachtet, wobei hier die Blechblaser
besonders betroffen sind.

Bei den angegebenen Daten fallen ein Manifestationsalter in der vierten Lebensdekade
sowie eine deutliche ménnliche Dominanz auf. Dies illustriert Tabelle 4 fur die Musiker,
zu denen epidemiologische Daten hinsichtlich Manifestationsalter und Geschlecht in
Abhangigkeit der Instrumentengattung. Fur die Perkussionisten zeigte sich ein deutlich
friheres Manifestationsalter sowie ein hoéherer Méanneranteil, dies mag jedoch der
niedrigen Fallzahl geschuldet sein. Zwischen den anderen Instrumentengattungen

konnten keine relevanten Differenzen festgestellt werden.
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Tabelle 4: Geschlechtsverhaltnis und Manifestationsalter in Abhangigkeit der

Instrumentengattung

Instrumentengattung Anzahl

Geschlechtsverhaltnis Durchschnittliches
Manifestationsalter

[Jahre]
Streichinstrumente 45 84% M 33
Zupfinstrumente 87 90% M 36
Holzblasinstrumente 38 63% M 38
Blechblasinstrumente 89 87% M 36
Perkussion 12 92% M 26
Tasteninstrumente 78 77% M 39

35



Abbildung 3: Betroffene Organe in Abhangigkeit der Instrumentengattung, Datenbasis (n=1144)
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Abbildung 4: Betroffene Organe in Abhangigkeit der Instrumentengattung, Datenbasis (n=930)
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Tabelle 5: Betroffene Organe in Abhangigkeit der Instrumentengattung, Datenbasis (n=1144),
Angabe der prozentualen Verteilung

Instrumentengattung  Linke Rechte Beide Ansatz Torticollis  Ful3
Hand Hand Hande
Tasteninstrumente 15 78 6 0 1 0
Streichinstrumente 68 30 1 0 1 0
Zupfinstrumente 19 78 3 0 0 0
Holzblasinstrumente 39 33 2 26 1 0
Blechblasinstrumente 2 1 0 96 1 0
Perkussion 41 49 2 0 0 8

Tabelle 6: Betroffene Organe in Abhangigkeit der Instrumentengattung, Datenbasis (n=930),
Angabe der prozentualen Verteilung

Instrumentengattung Linke Rechte Beide Ansatz Torticollis  Ful3

Hand Hand Hande
Tasteninstrumente 16 78 5 0 1 0
Streichinstrumente 78 20 1 0 1 0
Zupfinstrumente 19 79 2 0 0 0
Holzblasinstrumente 40 36 2 21 1 0
Blechblasinstrumente 2 1 0 97 0 0
Perkussion 40 47 3 0 0 10
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3.3 Beurteilung eines moglichen Kausalzusammenhangs zwischen profesionellem
Musizieren und der fokalen Dystonie anhand der Bradford Hill-Kriterien

Da, wie bereits im Abschnitt 1 erwéhnt, Fall-Kontroll-Studien mit Erkrankten im
Vergleich zu ebenfalls exponierten Gesunden fur diese Fragestellung nicht vorhanden
sind, ist auch eine zusammenfassende statistische Auswertung von Odds Ratios im
Sinne einer Metaanalyse nicht mdglich. Um einen méglichen Kausalzusammenhang
zwischen Exposition (Musizieren) und Outcome (fokale, aufgabenspezifische Dystonie)
herauszuarbeiten, sollen daher die in der Epidemiologie gebréauchlichen Bradford Hill-
Kriterien herangezogen werden, die insbesondere bei multifaktoriellen Ereignissen
Anwendung finden (Lucas, McMichael, 2005). Zu den Bradford Hill-Kriterien zéhlen die
Starke der Assoziation, Konsistenz, Spezifitat, zeitliche Abfolge, biologischer Gradient,
Plausibilitat, Koharenz, Experiment und Analogie. Im folgenden Abschnitt werden die

einzelnen Kriterien gezielt auf die eingangs erwéhnte Fragestellung angewandt.

3.3.1 Starke der Assoziation:

Um die Starke der Assoziation darzustellen, muss die Bedeutung der Exposition, also
des Musizierens fir das Eintreten des outcomes, also der fokalen Dystonie erfasst
werden. Hierzu eignet sich der Vergleich von Pravalenzdaten zu fokalen Dystonien im
exponierten Kollektiv, also bei Musikern, im Vergleich zur nicht-exponierten
Normalbevolkerung.

Gemall den umfassendsten Daten zur fokalen, aufgabenspezifischen Dystonie bei
professionellen Musikern in Deutschland liegt die Pravalenz der Erkrankung bei
naherungsweise etwa 1% (Spahn, Richter, Altenmuller, 2011, S. 208). Diese Daten
ergeben sich Uberschlagig aus den Statistiken des Deutschen Musikrates, wo 2010
etwa 80.000 professionelle Instrumentalmusiker registriert waren, sowie der Anzahl der
Instrumentalmusiker mit aufgabenspezifischer Dystonie, die im Zeitraum 1994-2007 vor
allem am Institut fir Musikphysiologie und Musikermedizin in Hannover, aber auch
weiteren, auf Musiker spezialisierten Hochschulambulanzen betreut wurden.

Allerdings ist diese Pravalenzschatzung mit viel Unsicherheit behaftet. Die Anzahl der
medizinisch behandelten Instrumentalmusiker mit aufgabenspezifischer Dystonie ist nur
begrenzt fir Deutschland reprasentativ, da nicht alle erkrankten Berufsmusiker an
Zentren fur Musikermedizin vorstellig werden; auf3erdem ist anzunehmen, dass die

verbreitete Stigmatisierung der Erkrankung (Conti et al., 2008) sowie falsche Diagnosen
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(Rosset-Llobet et al., 2009) fur eine vermutlich hohe Dunkelziffer verantwortlich sind.
Beide Faktoren tragen zu einer Unterschatzung der Préavalenz bei. Demgegenuber
muss festgehalten werden, dass Spahn et al. (2011) die Anzahl der an fokalen
Dystonien erkrankten Musiker kumulativ Gber einen Zeitraum von 14 Jahren ermittelt
haben, was — im Falle einer deutlichen Symptomlinderung oder Heilung der Betroffenen
— zu einer Uberschatzung der Pravalenz filhren wiirde. AuBerdem musizieren einzelne
der in Hannover behandelten Patienten nicht beruflich oder leben im Ausland und sind
somit nicht beim Deutschen Musikrat registriert. Auch gilt es zu bedenken, dass die
Zahl der in Deutschland registrierten Berufsmusiker fir einen spateren Zeitpunkt,
namlich das Jahr 2010, vorliegt und Fluktuationen aufgrund von Migration, beruflicher
Veranderung, Tod oder Krankheit unterliegt.

Zusammenfassend kann man aber davon ausgehen, dass die Faktoren, die zu einer
Unterschatzung der Pravalenz fihren (insbesondere die hohe Dunkelziffer und die
Tatsache, dass nicht alle erkrankten Berufsmusiker in Spezialambulanzen vorstellig
werden) eine wohl wichtigere Rolle spielen, als die Faktoren, die zu einer
Uberschatzung der Pravalenz fuhren. Eine Ermittlung aller in Deutschland lebenden
Berufsmusiker oder ehemaligen Berufsmusiker ware flir eine genauere
Pravalenzschatzung essentiell.

Die Pravalenzangaben zu fokalen Dystonien in der Normalbevélkerung wurden
detailliert in einer Querschnittsstudie in acht europaischen Landern erfasst (ESDE:
Epidemiological Study of Dystonia in Europe Collaborative Group, s. Tabelle 6) . Die
Pravalenzdaten wurden dabei nach dem Subtyp der Dystonie klassifiziert. Diese Daten
wurden mit den Angaben aus bisherigen Studien verglichen. Insgesamt wurde eine
Bevolkerungsgruppe von annahernd 6 Millionen Menschen erfasst, in der sich eine
durchschnittliche Pravalenz von 117 pro Million fur die fokale Dystonie des
Erwachsenenalters ergab (ESDE, 2000). Weiterhin liefert die Ubersichtsarbeit von
Defazio (Defazio, 2004) einen Uberblick liber dokumentierte Studien zur Pravalenz
fokaler Dystonien. Da die dort eingeschlossene Arbeit von Miller et al. (2000) eine
Altersbeschrankung beinhaltet, wurde diese in unsere Betrachtungen nicht
miteingeschlossen. Da die ESDE die grof3te und systematischste Erfassung darstellt,
werden wir fur die weiteren Betrachtungen den dort ermittelten Pravalenzwert von 117
pro Million (bzw. 0,1 pro Tausend) annehmen.

Bei den angefihrten Daten zur Pravalenz der Musikerdystonie handelt es sich um eine

kumulative Inzidenz. Aufgrund der nicht ausreichenden Therapierbarkeit der
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Erkrankung sowie der in Anbetracht des jungen Patientenalters berechtigten Annahme
einer niedrigen Anzahl an Todesfallen unter den Erkrankten ist in diesem Fall die
kumulative Inzidenz mit der Pravalenz gleichzusetzen. Damit wurde in beiden
Kollektiven, d.h. Erkrankten wie der Normalbevolkerung, das gleiche Haufigkeitsmald
angewandt.

Dies bedeutet, dass fur den Pravalenzvergleich der Exponierten, also der
professionellen Musiker, versus Nicht-Exponierten ein Verhéltnis von etwa 10 pro
Tausend im Vergleich zu 0,1 pro Tausend vorliegt. Das heil3t, dass fokale Dystonien
unter Berufsinstrumentalmusikern grob um den Faktor 100 haufiger auftreten als in der
Normalbevélkerung und somit die Starke der Assoziation erheblich ist.

Weiterhin muss die Tatsache berucksichtigt werden, dass das Vorkommen der
Ansatzdystonie in der Normalbevélkerung in der Literatur nicht beschrieben ist. Dies
bedeutet, dass die Pravalenz in der Normalbevélkerung gegen Null geht und ein

hypothetisch zu berechnendes relatives Risiko gegen unendlich zielen wirde.

Tabelle 7 : Pravalenzangaben zu idiopathischen fokalen Dystonien

Autor, Jahr Land Pravalenzdaten pro Datengenerierung
Million

Epidemiological 8 Fokale Dystonie: 117 Querschnittsstudie

Study of europaische Blepharospasmus:

Dystonia in Lander 208

Europe Zervikale Dystonie:

Collaborative 330

Group (ESDS), Schreibkrampf: 81

2000 Laryngeale Dystonie:
39

Defazio, 2004  weltweit 30-430 (unter Review Uber
Ausschluss einer Pravalenzstudien, die
nicht plausiblen eingeschlossenen Studien
Studie) sind in Tabelle 2 der

Publikation aufgefuhrt
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3.3.2 Konsistenz

Das Kriterium der Konsistenz ist definiert durch die Ahnlichkeit der Ergebnisse in
unterschiedlichen Populationen und durch Anwendung unterschiedlicher Methoden
(Lucas, Michael, 2005). Die hier erhobenen Daten wurden groRRenteils aus vier
Fallserien zusammengefasst, ergadnzt durch Einzelfallberichte. Prospektive Studien an
exponierten Kollektiven existieren nicht. Die dokumentierten Daten hinsichtlich
Geschlecht und Manifestationsalter der betroffenen Musiker und der Korrelation
zwischen Instrument und klinischem Phanotyp sind Uber alle europaischen und
nordamerikanischen Kohorten hinweg vergleichbar. Insbesondere die vier grol3en
Kollektive (Altenmiller et al., 2012; Tubiana, 2003; Rosset-Llobet et al., 2009;
Brandfonbrener, 2004) liefern &hnliche Daten aus drei unterschiedlichen européischen
Landern (Deutschland, Frankreich, Spanien) sowie aus den USA. In nicht-européischen
Landern wurden nur wenige Daten erhoben (Hayes et al., 1996: Australien, 3 Musiker,
Kadota et al., 2010: Japan, 7 Musiker; Sakai et al.2006: Japan, 20 Musiker), die sich
jedoch mit den europdischen Daten decken. Ebenso stehen die Daten aus
nordamerikanischen Studien (Frucht et al., 2001: 26 Blasinstrumentalisten; Schuele et
al., 2004; 21 Streicher; Lederman et al., 2001: 43 Blechblaser; Conti et al., 2008: 61
Musiker unterschiedlicher Instrumentengattungen) in Einklang mit den in Europa
erhobenen. So ergibt sich insgesamt ein tGber unterschiedliche Lander und Kulturkreise

hinweg einheitliches Bild hinsichtlich der in dieser Arbeit betrachteten Fragestellung.
3.3.3 Spezifitat

Die Spezifitat ist ein Kriterium fir die Selektivitat des beobachteten Phanomens unter
bestimmten Voraussetzungen und Rahmenbedingungen. Je starker dieser
Zusammenhang  ausfallt, umso  wahrscheinlicher ist es, dass diese
Rahmenbedingungen das Phdnomen auch verursachen. Die Spezifitdt der Exposition,
in unserem Falle des Musizierens, ist eindeutig, da intensives Musizieren ausschliellich
von (semi)professionellen Musikern ausgetbt wird, nicht von anderen Berufsgruppen.
Um die Spezifitat der Zielgrol3e, also der fokalen Dystonie des Musikers, zu beurteilen,
ist eine Literaturrecherche ohne Angabe der Exposition, also des Musizierens,
erforderlich. Die fur den systematischen Review erfassten Falle an Musikerdystonien

lassen sich im Wesentlichen einteilen in die fokale Handdystonie und die
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Ansatzdystonie. Wirden diese Erkrankungen auch in Zusammenhang mit anderen
Tatigkeiten beschrieben worden sein, so waren sie als nicht spezifisch fur Musiker zu
werten und kénnen moglicherweise auch durch andere auf3ere Einwirkungen verursacht

werden oder ohne Einwirkungen auf3erer Faktoren (= idiopathisch) entstehen.

Die Suchbegriffe ,focal hand-dystonia® und ,embouchure dystonia“ wurden in der
Datenbank PUBMED eingegeben. Die Suche nach ,focal hand dystonia“ ergab 117
Treffer (Listen 3 und 4 des Anhangs). In 88 Artikeln wurde die fokale Handdystonie als
Schreibkrampf oder Musikerdystonie beschrieben, in 29 Fallen waren keine Angaben
zur klinischen Manifestation dokumentiert. In keinem der Artikel wurde eine
idiopathische, Aufgaben-unabhangige Handdystonie beschrieben oder eine fokale

Dystonie, die mit anderen Tatigkeiten assoziiert ist.

Fur die Suche nach dem Stichwort ,embouchure dystonia“ wurden bei PUBMED 10
Treffer erzielt. Alle diese Artikel beschreiben eine orofaciale Dystonie bei
professionellen Blasinstrumentalisten. Dies bedeutet, dass das Auftreten einer fokalen
Hand- und Ansatzdystonie sehr spezifisch fir das professionelle Musizieren ist.
Wahrend die Handdystonie auch beim Schreiben auftreten kann, ist die Ansatzdystonie
ausschlief3lich bei Spielern von Blasinstrumenten beschrieben. Beiden Formen ist
gemeinsam, dass sie nur in Zusammenhang mit repetitiven motorischen Téatigkeiten
auftreten. Eine Manifestation der fokalen Handdystonie oder der orofacialen Dystonie
ohne vorangegangene Exposition, also ein idiopathisches Auftreten, ist nicht

beschrieben.

Weiterhin fallt auf, dass sich die fokale Dystonie der Musiker bevorzugt an der
feinmotorisch am starksten beanspruchten Extremitdt manifestiert und sich fur jede
Instrumentengattung deutlich, mdéglicherweise spezifisch, unterscheidet. Bei Spielern
von Tasteninstrumenten ist die rechte Hand am haufigsten beeintrachtigt, die die
Hauptmelodie spielt, ebenso bei den Spielern von  Zupfinstrumenten.
Streichinstrumentalisten, deren feinmotorische Hauptlast hinsichtlich Koordination und
Muskelkraft von der linken Hand getragen wird, leiden dort am haufigsten unter der
aufgabenspezifischen Dystonie. Am deutlichsten ist féllt hierbei die Ansatzdystonie auf,
die ausschliel3lich bei Spielern von Blasinstrumenten beschrieben ist, nicht aber bei

anderen Musikern.
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3.3.4 Zeitliche Abfolge

Die Beachtung der zeitlichen Abfolge zwischen Exposition und Outcome ist fur die
Argumentation im Hinblick auf Kausalitat erforderlich, da das Eintreten der Erkrankung
vor Einwirken der Exposition einen kausalen Zusammenhang ausschlief3en wuirde. Fur
unsere Fragestellung, ob intensives Musizieren an der Entstehung der fokalen Dystonie
bei Berufsmusikern wesentlich teilurséachlich beteiligt ist, lasst sich die Frage nach der
zeitlichen Abfolge klar beantworten. Der Terminus des ,professionellen Musikers*
impliziert die Fahigkeit zur Handhabung eines Instrumentes auf hdchstem Niveau, was
sich ausschlief3lich durch intensives Musizieren erreichen lasst. Auch wenn Begabung
und andere Faktoren hierbei eine gewisse Rolle spielen, ist der Zeitfaktor, d.h. die
kumulative Ubungsdauer, die entscheidende Variable (Ericsson et al., 1993). Die
Autoren dieses Artikels berichten, dass erst nach 10 Jahren, entsprechend ca. 10.000
Ubungsstunden, ,Exzellenz* erreicht werden kann. Der potentiell denkbare Fall, dass
ein professioneller Musiker ohne intensives Training zu diesen Féahigkeiten gelangt und
Uber diese Fahigkeiten von Geburt an verfugt, ist in der in diesem Review erfassten
Literatur nicht beschrieben und kann als hochst unwahrscheinlich betrachtet und damit
verworfen werden. Damit beinhaltet der Begriff des professionellen Musikers bereits das
notwendige Vorhandensein der Exposition, nadmlich des Musizierens. In einigen
Publikationen wurde erwahnt, dass die Erstmanifestation haufig im Anschluss an eine
Intensivierung des Trainings oder eine Veranderung der Spieltechnik erfolgte
(Altenmaller, 2010; Schuele et al., 2004; Rosset-Llobet, et al., 2009; Kim et al., 2007).
Diese Angaben verdeutlichen erneut das zeitlich gestaffelte Auftreten von Exposition

und Erkrankung.

3.3.5 Biologischer Gradient

Als biologischen Gradienten bezeichnet man eine Korrelation zwischen dem Ausmal}
der Exposition und dem Ausmald der Zielgroi3e, die Ublicherweise in Form einer Dosis-
Wirkungs-Beziehung angegeben wird. Eine derartige Darstellung ist fir unsere
Fragestellung nicht mdglich, da detaillierte Angaben zur Trainingsintensitat der Musiker
nicht systematisch erfragt und dokumentiert wurden. Unter den verfigbaren

Informationen hinsichtlich Trainingsintensitat ist die geschétzte tagliche Anzahl an
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Ubungsstunden (Hirata et al., 2008: 6 Stunden minimal; Rosenkranz et al., 2004: 2-4
Stunden; Rosset-Llobet et al., 2007: 5 Stunden) erwdhnt, die kumulative
Gesamtspielzeit (Granert et al.,, 2011: > 10 000 Stunden), die durchschnittliche
Jahresspielzeit (Granert et al., 2011: 811 Stunden) oder die Anzahl an Ubungsjahren
bis zum Eintreten der Dystonie (Frucht et al., 2001: 25 Jahre; Pujol et al., 2000: > 10
Jahre). Die friheste dokumentierte Manifestation einer fokalen Dystonie ist nach einer
Gesamtspielzeit von drei Jahren in einem Einzelfallbericht beschrieben (Rosset-Llobet,
2012), wobei der Patient auch an seinem Arbeitsplatz als Berufsfahrers einer
motorischen Mehrbeanspruchung des Ful3es durch repetitives Bedienen der
Autopedale ausgesetzt war.

3.3.6 Plausibilitat

Das Kriterium der Plausibilitat wirft die Frage auf, ob die beobachteten Ergebnisse nach
neurophysiologischen Kriterien sinnvoll sind oder sogar zu erwarten gewesen waren.

Anhand der in diesem systematischen Review erhobenen Daten fallt auf, dass die
Extremitat, die die hochste feinmotorische Belastung aufweist, am haufigsten dystone

Symptome entwickelt.

Diese Korrelation zwischen repetitiver feinmotorischer manueller Betétigung und der
Entstehung der fokalen, aufgabenspezifischen Dystonie konnte auch tierexperimentell
gezeigt werden (Byl et al., 1996). Bei zwei Affen wurden taglich tber mehrere Wochen
repetitive stereotype Handbewegungen trainiert, bei denen sie die Hand schnell 6ffnen
und schlielBen mussten. Als Anreiz fiur die Aufgabe wurde Futter an die zuvor auf Diat
gesetzten Affen verteilt. Die beiden Affen fuhrten zwischen 1100 und 3000 dieser
Bewegungen pro Tag aus und die motorische Leistung wurde mittels Videokamera
Uberwacht. Nach 12 bzw. 25 Wochen verschlechterte sich die feinmotorische Leistung
der Affen dahingehend, dass ihre Koordinationsfahigkeit, Schnelligkeit wie auch Kraft
abnahm. AnschlieBend wurde mittels Mikroelektrodenableitung von der Hirnoberflache
die GroRRe des zur betroffenen Hand kontralateralen somatosensorischen Hirnareals
bestimmt. Dabei zeigte sich im Vergleich zu gesunden Affen eine deutliche
Vergrollerung des sensorischen Handareals, das der Ubertrainierten und von der

Koordinationsstorung betroffenen Hand entsprach.
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In einer Weiterfuhrung dieses Experimentes wurden vier Affen auf ahnliche Weise
trainiert (Topp et al., 1999). Zwei Affen durchliefen das oben beschriebene motorische
Training mit repetitiven stereotypen Bewegungen, ein weiterer Affe flhrte repetitive,
jedoch nicht-stereotype Handbewegungen durch und ein weiterer Affe wurde zur
Diskriminierung repetitiver sensorischer Reize angehalten. Nur die beiden Affen, die
repetitive und stereotype Bewegungen durchfihrten, entwickelten eine fokale Dystonie
der Hand, wéahrend dies bei Affen, die nicht-stereotype Bewegungen ausflhren
mussten oder Reize diskriminieren mussten, nicht der Fall war. Eine wie oben
beschriebene Reorganisation des somatosensorischen Cortex war ebenfalls nur beli
den beiden Affen mit den motorischen Defiziten vorhanden. Eine histologische Analyse
des postmortalen Handdissekates der Affen zeigte keine Entziindung der peripheren
Nerven oder Sehnen. Allerdings wies der Affe, der die dystonen Symptome als erster
entwickelt hatte, eine anatomische Normvariante der Sehne des M. flexor profundus
des vierten Fingers auf. Die Autoren schlussfolgern aus diesen Beobachtungen, dass
fokale Dystonien durch repetitive und stereotype motorische Bewegungen induziert
werden kénnen und dass eine dystone Bewegungsstorung nicht mit einer peripheren
Nervenentziindung/-kompression verbunden ist, sondern in ihrer Pathophysiologie

zentralnervos gesteuert wird.

Diese tierexperimentellen Befunde lassen sich sehr gut auf das Modell des Musizierens
Ubertragen, bei dem ebenfalls repetitive und stereotype feinmotorische Bewegungen

einer Extremitat wiederholt ausgefuhrt werden.

3.3.7 Koharenz

Die in diesem Review erhobenen Daten zur fokalen, aufgabenspezifischen Dystonie
des Berufsmusikers decken sich nicht nur nach dem Kriterium der biologischen
Plausibilitat, sondern sind auch koharent in Bezug auf die zeitliche Abfolge zwischen
Exposition und Manifestation. Wie bereits erwahnt, besteht eine deutliche zeitliche
Differenz zwischen Exposition und Outcome. In Zusammenschau dieses zeitlichen
Bezuges, der Korrelation zwischen hochster feinmotorischer Prazision und
Manifestation der Dystonie sowie des ausschliel3lichen Auftretens dieser Dystonieform
bei professionellen Musikern ist ein kausaler Zusammenhang zwischen intensivem

Musizieren und dem Auftreten der aufgabenspezifischen Dystonie sehr wahrscheinlich.

46



3.3.8 Experiment

Unter dem Kriterium ,Experiment* werden alle forschenden Ansatze subsumiert, bei
dem die Exposition kontrolliert modifiziert werden soll. Idealerweise soll durch
Reduktion der Exposition die Manifestation der Zielvariable, also in diesem Fall der

fokalen Dystonie, verringert werden.

Prospektive Ansatze zur graduellen Evaluation der Exposition existieren in der Literatur
nicht. Jedoch gibt es einige praventive Ansétze, bei denen die Exposition modifiziert

wird:

Sakai et al. (2006) forderten 20 japanische Pianisten mit Dystonie dazu auf, ein
Musikstiick auszuwdahlen, bei dem ihre dystonen Symptome regelmalig auftraten.
Durch ein gezieltes Training wurden sie mittels Metronom dazu angehalten, dieses
Stuck Uber zwei Wochen hinweg sehr langsam zu spielen, worunter die dystonen
Symptome nicht auftraten. Das Spieltempo wurde anschlieRend im Intervall von 2
Wochen auf ca. 90 % der urspringlichen Geschwindigkeit erhéht. Nach diesem
Training wiesen die Musiker eine deutliche Verbesserung ihrer musikalischen Leistung
auf, die dystonen Symptome waren fast vollstandig verschwunden. Wie lange dieser
Effekt anhielt und ob sich dieses Vorgehen auch auf Musiker anderer
Instrumentengattungen tbertragen lasst, geht aus dieser Studie jedoch nicht hervor.

Eine weitere Modifikation des Spiels erfolgte durch die sogenannte ,constraint-induced
therapy”, die von Rehabilitationsverfahren bei Schlaganfall-Patienten abgeleitet wurde
(Candia et al., 1999). Dabei werden benachbarte, nicht von der Dystonie betroffene
Finger mit einer Schiene gezielt immobilisiert. Die Musiker sollten anschliel3end unter
Tragen der Schiene Uben und gezielte Koordinationsiibungen mit den von der Dystonie
betroffenen Fingern ausfihren. Nach Beendigung des Trainings konnten die meisten
Musiker ohne Schiene eine deutlich verbesserte Spielleistung erzielen. Zwei von funf
Musikern konnten anschlieBend ihre Konzerte wieder spielen. Auch hier sind keine

Langzeitergebnisse berichtet.
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3.3.9 Analogie

Die der Musikerdystonie am nahesten stehende Erkrankung ist der Schreibkrampf, der
ebenfalls aufgabenspezifisch ausgeldst wird. Beim Schreibkrampf wird der Stift haufig
ubermaldig fest gehalten, die Hand verkrampft sich meist in Flexionsstellung und
koordiniertes Schreiben ist nicht mehr mdoglich. Das Erstmanifestationsalter von im
Mittel 38 Jahren ist ebenfalls wie bei der Musikerdystonie deutlich niedriger als bei
Patienten mit idiopathischen fokalen Dystonien des Erwachsenenalters, und die
Symptome kdnnen sich auf benachbarte Korperregionen, wie z.B. den Arm ausbreiten
(Torres-Rusotto, Perlmutter, 2008). Pathophysiologisch scheint beim Schreibkrampf
eine lange Schreibzeit mit feinmotorischer Beanspruchung bedeutsam zu sein (Hallett,
2005). Da nicht alle Menschen, die viel schreiben, einen Schreibkrampf entwickeln,
spielen wahrscheinlich auch genetische Faktoren eine Rolle in der Pathogenese
(Hallett, 2005). Ebenso wie die Musikerdystonie ist auch der Schreibkrampf sehr
aufgabenspezifisch und manifestiert sich nur beim Schreiben, nicht aber in anderen
Situationen. Die Selektivitdt beim Auftreten der Dystonieformen kann so ausgepragt
sein, dass nur das Schreiben einzelner Buchstaben oder Ziffern beeintrachtigt sein
kann (Shamim et al., 2011). Fur den Schreibkrampf wurde eine Fall-Kontroll-Studie zur
Erfassung der Risikofaktoren durchgefuhrt (Roze et al., 2009), in der haufiges
Schreiben sowie eine Zunahme der Schreibintensitéat vor der Erstmanifestation als
Risikofaktoren identifiziert wurden. Eine vorausgehende Verletzung, Schreiben in
angespannten Situationen oder die Wahl des Stiftes erwiesen sich nicht als

Risikofaktoren.

Neben dem Schreibkrampf gibt es weitere aufgabenspezifische Dystonien, die meist an
die Ausubung spezialisierter und sehr repetitiver feinmotorischer Aufgaben gekoppelt
sind. Bei Golfspielern ist ein Koordinationsverlust des Schwungarmes beschrieben, der
sogenannte golfer's yip (Adler et al.,, 2011). Weiterhin liegen Einzelfallberichte zu
ungewodhnlichen, aufgabenspezifischen Dystonien vor wie bei Laufern (Wu, Jankovic,
2006), einem Pistolenschitzen (Sitburana et al., 2008) oder einem professionellen
Tennisspieler (Myer et al., 1999). All diesen Krankheitsbildern ist gemeinsam, dass sie

nach intensiver Durchflihrung repetitiver Bewegungsmuster und -ablaufe auftreten.
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3.4 Ergebnisse der Datenauswertung

Nach systematischer Erhebung und Auswertung aller Daten lassen sich die eingangs

gestellten Fragen (s.2.2) in Hinblick auf die Fragestellung dieses systematischen

Reviews folgendermal3en beantworten:

(1)

(@)

3)

(4)

(5)

(6)

Die Pravalenz fokaler, aufgabenspezifischer dystoner Symptome liegt
bei professionelle Musikern um ein Vielfaches — etwa den Faktor 100 -
hoher als die Pravalenz dystoner Symptome bei der nicht-exponierten
Normalbevolkerung.

Das Manifestationsalter fir die fokale Dystonie des Musikers liegt bei
im Mittel etwa 38, fiur die idiopathischen Dystonien der
Normalbevolkerung bei im Mittel etwa 55 Jahren. Es besteht somit
eine Differenz von fast zwei Dekaden. Von der Dystonie des Musikers
sind Uberwiegend Manner betroffen (75 — 88 % Manneranteil),
wahrend die idiopathischen Dystonien bei Frauen gehauft auftreten (66
%).

Es besteht eine deutliche Korrelation zwischen dem gespielten
Instrument und dem Phanotyp der Dystonie. Dabei ist die Extremitat,
die die feinmotorische Hauptlast tragt, auch am héaufigsten von
dystonen Symptomen betroffen.

Die Dystonie des Musikers manifestiert sich zumeist wéhrend oder
nach einer Phase intensivierten Ubens. In Einzelfallen lieRen sich
vorangegangene Traumata feststellen, z.B. ein Perforationstrauma der
Hand oder eine Sehnenverletzung.

Meist fuhrt die Dystonie des Musikers zur Beendigung der Karriere als
professioneller Musiker. Unter Fortfihrung der Exposition, also des
Musizierens, verstarken sich die Beschwerden. Ob eine Ubungskarenz
zu einer Besserung fuhrt, kann der aktuellen Datenlage nicht
enthommen werden.

Die fokale Dystonie des Musikers st ein eigenstandiges
Krankheitsbild. Sie kann von anderen Bewegungsstorungen, z.B.

Tremor, begleitet werden und kann auch familiar gehauft auftreten. Die

49



(7)

(8)

(9)

fokale Dystonie des Musikers ist jedoch nicht Teil eines
Ubergeordneten Syndroms.

Nein, psychische Faktoren sind keine Auslosefaktoren der fokalen
Dystonie des Musikers. Erkrankte Musiker koénnen psychische
Symptome wie Angst- oder Zwangsstorungen aufweisen, jedoch sind
diese als Teil der Erkrankung zu werten, nicht als Ausléser (s.u.
Diskussion 4.2.1).

Die Dystonie ist eine zentralnervése Erkrankung, im Gegensatz zu rein
peripheren  Kompressionserkrankungen. Traumata kénnen in
Einzelfallen der Entwicklung dystoner Symptome vorangehen, sind
aber meist nicht vorhanden.

Einige betroffene Musiker wiesen im Vergleich zu gesunden auf
Kernspinaufnahmen Veradnderungen motorischer Hirnareale auf und
unterschieden sich in elektrophysiologischen Experimenten von den
gesunden Musikern. Diese Veranderungen kdnnen als Krankheitsindiz
gewertet werden. Es fehlen jedoch detaillierte Kenntnisse und
Informationen, wie h&ufig und wie regelmalig diese Veranderungen

vorhanden sind.
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4 Diskussion
4.1 Zusammenfassung der Ergebnisse

Die in diesem systematischen Review eingeschlossenen Studien zeigen eine deutliche
Korrelation  zwischen dem  gespielten Instrument bzw. der gespielten
Instrumentengattung und dem klinischen Phanotyp der fokalen Dystonie. Spieler von
Tasteninstrumenten leiden Uberwiegend an einer Dystonie der rechten Hand, die die
Hauptmelodie  spielt, ebenso auch Spieler von Zupfinstrumenten. Bei
Streichinstrumentalisten ist vor allem die linke Hand von der Dystonie betroffen.
Besonders eindeutig sind die Daten zu den Spielern von Blasinstrumenten:
ausschlief3lich diese sind von der orofacialen Ansatzdystonie betroffen, die Blechblaser
verstarkt im Vergleich zu den Holzblasern. Diese Daten zeigen, dass vor allem das
Korperteil, an das die hochsten feinmotorischen Anforderungen gestellt sind, auch von
der Dystonie betroffen ist. Insgesamt wurden die klinischen und epidemiologischen

Daten zu 1144 Musikern mit fokaler, aufgabenspezifischer Dystonie erfasst.

Ein direkter Kausalzusammenhang zwischen hoher repetitiver feinmotorischer
Belastung durch das Musizieren und dem Auftreten der aufgabenspezifischen fokalen
Dystonie des Musikers ist unseres Erachtens zu bejahen. Die Tatsache, dass keine
bildgebend, laborchemisch oder feingeweblich objektivierbaren biologischen Parameter
als Nachweis der Erkrankung zur Verfugung stehen, schréankt diese Einschatzung nicht

prinzipiell ein.

Die Frage nach einem moglichen Kausalzusammenhang zwischen intensivem
Musizieren und der Manifestation der fokalen, aufgabenspezifischen Dystonie wurde mit
Hilfe der Bradford Hill-Kriterien untersucht. Zu diesen Kriterien zahlt die Starke der
Assoziation, die eine Abschatzung des Einflusses der Exposition auf das Krankheitsbild
ermdglicht. Anhand der fur Deutschland im Jahre 2010 geschatzten Préavalenzdaten
ergibt sich im Vergleich zur Normalbevdlkerung eine etwa um den Faktor 100 erhdhte
Pravalenz fur die Musikerdystonie. Auch das Kriterium der Konsistenz als der
Ahnlichkeit der Daten uber verschiedene Kollektive hinweg kann in unserem Falle als
erfullt gelten, da grof3e Fallserien von Berufsmusikern aus vier verschiedenen Landern

erfasst wurden. Die Spezifitdt der Musikerdystonie ist insofern gegeben, als die beiden
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haufigsten Manifestationsformen, namlich die Handdystonie und die Ansatzdystonie, in
der Literatur nur in Zusammenhang mit motorischer Belastung beschrieben sind, nicht
aber idiopathisch in der Normalbevélkerung auftreten wie z.B. der Torticollis oder
Blepharospasmus. Bezlglich der zeitlichen Abfolge wurde die Dystonie der Musiker
immer erst nach stattgehabter Exposition, also nach intensivem Uben, beschrieben.
Hinsichtlich der Quantifizierung der Exposition in Bezug auf die Manifestation ist
anzunehmen, dass meist eine Spieldauer von mindestens zehn Jahren vorausgesetzt
werden kann bzw. eine kumulative Gesamtspielzeit von 10.000 Stunden (s. Kap. 3.3.5).
Die Datenlage erlaubt aber nicht, dieses — bei etwaiger Weiterentwicklung im Sinne
einer Berufskrankheit — als sicheres ,Abschneidekriterium” zu verwenden, unterhalb
dessen die berufliche Verursachung einer solchen Erkrankung ausgeschlossen werden
kann. Diese Daten ergeben sich aus den in diesen systematischen Review
eingeschlossenen Artikeln (s. Tabelle 1 des Anhangs). Die ermittelte Korrelation
zwischen feinmotorischer Belastung einer Extremitat und vermehrten Auftretens einer
fokalen Dystonie entspricht weiterhin dem Kriterium der Plausibilitét, da die Induktion
einer Handdystonie durch repetitive feinmotorische Handbewegungen am
Primatenmodell nachgewiesen werden konnte. Die Datenlage ist koharent im Hinblick
auf zeitliche Abfolge zwischen Exposition und Manifestation, Wirkmechanismus der
Exposition und Ergebnissen in unterschiedlichen Kollektiven, d.h. es ergibt sich ein in
sich stimmiges Bild. Die Modifikation der Exposition, also des Musizierens, konnte in
verschiedenen kleineren Kollektiven teilweise eine Besserung der Dystonie erzielen. In
Analogie zur Musikerdystonie sind &hnliche Phanomene wie starke Aufgaben-
Selektivitat und intensive vorausgegangene feinmotorische Belastung auch fir den
Schreibkrampf, den golfer's yip und einige seltene Falle berichtet, wie z.B.

PistolenschielRer oder Laufer.

Zusammenfassend werden alle neun Kriterien nach Bradford Hill zumindest teilweise
erfullt, einige sogar sehr deutlich, so dass ein kausaler Zusammenhang zwischen der
Exposition und der Manifestation der aufgabenspezifischen Dystonie bei Musikern als

sehr wahrscheinlich anzusehen ist.

Bevor die erhobenen Daten kritisch im Hinblick auf die Fragestellung Uber die
Anerkennung der Musikerdystonie als Berufskrankheit diskutiert werden, missen

differentialdiagnostische Ursachen oder Erkrankungen, die in Zusammenhang mit der
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Musikerdystonie erwahnt werden, betrachtet werden. Ebenso werden aktuelle Konzepte

zur Pathophysiologie und zur Haufigkeitseinschatzung der Musikerdystonie vorgestellt.

4.2 Differentialdiagnostische Uberlegungen zur fokalen, aufgabenspezifischen
Dystonie des Berufsmusikers

4.2.1 Psychische Faktoren

In einem friheren Gutachten wurde die Vorstellung geaul3ert, die beim Musizieren
beobachteten Verkrampfungen seien Ausdruck innerer Anspannung und im Sinne einer
.Beschaftigungsneurose* zu werten (Zeller, arbeitsmedizinisches Gutachten, 2000).
Diese Wahrnehmung mag in Anbetracht der ausgepragten Aufgaben-Selektivitat der
Musikerdystonie sowie der hohen Anspannung und des Erfolgsdrucks, dem die Musiker
ausgesetzt sind, vordergrindig nachvollziehbar erscheinen. Dass es sich bei der
fokalen, aufgabenspezifischen Dystonie des Musikers jedoch um eine fokale Dystonie,
nicht um eine psychogene Erkrankung handelt, zeigen die Nachweise
pathophysiologischer Befunde an diesem Patientenkollektiv (Munts et al., 2010). Dazu
zahlen die Dedifferenzierung somatosensorischer Kortexareale, eine erhohte
Neuroplastizitat sowie eine veranderte sensomotorische Integration. Trotz dieser klaren
Datenlage mussen psychologische Faktoren weiter bertcksichtigt und diskutiert
werden.

Dass sich die Symptome bei Erkrankungen der Basalganglien unter emotionaler
Anspannung verstarken, zeigt die klinische Erfahrung im Umgang mit Parkinson-,
Dystonie- und Tremorpatienten. Weiterhin gibt es einige Publikationen, die
psychiatrische Symptome bei Patienten mit fokaler Dystonie berichten. Patienten mit
primarer Dystonie wiesen im Vergleich zu Patienten mit &hnlichen motorischen
Beeintrachtigungen (periphere Nervenkompressionen, Hemispasmus facialis) hdhere
Raten an Depressionen, Angststérungen, Zwangstérungen und sozialen Phobien auf
(Barahona et al., 2011; Gundel et al, 2001). Insbesondere Zwangsstérungen wurden bei
Patienten mit priméarer Dystonie vermehrt registriert (Broocks et al., 1998). Diese Daten
lieBen sich auch an grof3en Patientenkollektiven mit 76 Patienten nachvollziehen
(Cavallaro et al., 2002), was die Autoren als Hinweis auf eine gemeinsame
pathophysiologische Grundlage fir Dystonien und Zwangsstorungen werteten. Dies
erscheint neurophysiologisch und anatomisch plausibel, da die bei Dystonien

beeintrachtigten striato-thalamo-kortikalen Funktionsschleifen auch pathophysiologisch
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bedeutsam bei Zwangsstérungen sind (Karch, Pogarell, 2011). Die gemeinsame
pathophysiologische Grundlage beider Krankheitsbilder legt nahe, dass psychiatrische
Symptome nicht als Reaktion auf die Erkrankung, sondern als Teil der Erkrankung im
Sinne eines Endophénotyps zu werten sind. Dies bedeutet, dass sowohl die
psychiatrischen Aufféalligkeiten als auch die motorischen Symptome durch
Fehlfunktionen der striato-thalamo-kortikalen Schleifen hervorgerufen werden.

Auch bei Patienten mit Musikerdystonie wurden auf entsprechenden Skalen erhéhte
Werte fur Angstlichkeit und Neurotizismus im Vergleich zu gesunden Musikern ermittelt
(Enders et al., 2011). Weiterhin wurden bei Musikern mit fokaler Dystonie ebenso hohe
Angstlichkeitswerte gesehen wie bei Musikern mit chronischem Schmerzsyndrom,
jedoch erhdhte Werte fur Neurotizismus (Jabusch et al., 2004). Diese Befunde sollten

ebenfalls als psychiatrische Begleiteffekte im Rahmen der Dystonie gewertet werden.

Zusammenfassend bleibt festzuhalten, dass es sich bei der fokalen,
aufgabenspezifischen Dystonie des Musikers um eine neurologische Erkrankung
handelt, die klare pathophysiologische Krankheitskorrelate im zentralen Nervensystem
aufweist und daher nicht als psychogen zu werten ist. Da die Basalganglien sowohl
motorische als auch limbische Anteile aufweisen, ist es naheliegend, dass die
beobachteten psychischen Begleitsymptome Teil der Erkrankung im Sinne eines
Endophanotyps sind und nicht als externe Triggerfaktoren fir die Entstehung der
motorischen Symptome.

4.2.2 Genetische Ursachen der Musikerdystonie

Die Beobachtung, dass viele Musiker intensiv praktizieren, aber nur wenige eine fokale
Dystonie entwickeln, lasst sich durch eine unterschiedliche Préadisposition fur die
Erkrankung erklaren. Fur die Annahme einer Pradisposition spricht der Nachweis
kortikaler Veranderungen (Dedifferenzierung somatosensorischer Cortexareale), die
nicht nur in dem fir die dystone Extremitat korrespondierenden Cortexareal
nachweisbar waren, sondern als generelles Phanomen (Garraux et al., 2004). Dies
wirde bedeuten, dass die beobachteten kortikalen Veranderungen nicht reaktiv im
Verlauf der Erkrankung vorhanden sind, sondern primér im Sinne einer Pradisposition.
Da Pradispositionen meist hereditdar sind, verdient die Datenlage zu genetisch

bedingten Dystonien weitere Beachtung. Sensorische Veranderungen wurden auch bei
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asymptomatischen Verwandten ersten Grades von Dystonie-Patienten entdeckt
(O Dwyer et al., 2005).

Fur die idiopathischen, also nicht- aufgabenspezifischen Dystonien sind aktuell 21
Genloci beschrieben, DYT 1-21 (Paudel et al., 2012). Die meisten dieser Mutationen
folgen einem autosomal-dominanten Erbgang mit reduzierter Penetranz und fihren zu
einer generalisierten Dystonie. Fiur fokale Dystonien sind die Loci DYT6 und DYT7
beschrieben (Mdiller et al., 2009).

Eine &hnliche genetische Situation ist auch fur die Musikerdystonie anzunehmen. Es fiel
eine familidre Haufung des Auftretens an Musikerdystonien auf (Schmidt et al., 2006).
Weiterhin zeigt sich unter den Patienten mit Musikerdystonie auch eine Tendenz zur
Entwicklung weiterer Bewegungsstorungen (Rosset-Llobet, 2009; Schmidt et al., 2006),
was fur eine erhohte Pradisposition spricht. Pathophysiologisch kann die bei Patienten
mit Dystonien nachgewiesene erhohte Neuroplastizitat (Quartarone et al., 2003) bei
reduzierter zentraler Inhibition angenommen werden. Bei einer Studie wies die Halfte
der untersuchten Musiker mit Dystonien weitere Bewegungsstorungen auf, meist eine
Ausweitung der dystonen Symptome auf andere Aktivitdten (Rosset-Llobet et al., 2009).
Im Rahmen einer weiteren Studie zur Erfassung von Bewegungsstorungen bei
Verwandten von Musikern mit Dystonie fiel bei einer genauen neurologischen
Untersuchung bei 36% der Verwandten ebenfalls eine Dystonie auf, die von diesen zum
Teil nicht als solche wahrgenommen worden war (Schmidt et al., 2009).

In Einzelfallen gelang auch der Nachweis einer Genmutation bei Musikern mit fokaler
Dystonie, so etwa der DYT-1-Mutation (Schmidt et al., 2012) und der DYT-6-Mutation
(Lohmann et al., 2011). Dabei handelt es sich jedoch um Einzelfalle innerhalb groler
Kollektive (Schmidt et al., 2012), so dass monogenetische Erbgange bei der
Musikerdystonie entweder als Ausnahmefall anzusehen sind oder aber auf bislang noch

nicht entdeckten Genloci kodiert werden.

4.2.3 Die differentialdiagnostische Bedeutung mechanischer Belastungen

Die fokale, aufgabenspezifische Dystonie des Musikers ist eine Erkrankung der

Basalganglien und damit des zentralen Nervensystems. Von den muskuloskelettalen

55



und peripher-neurologischen Erkrankungen bei Musikern, die durch mechanische
Uberbeanspruchung verursacht werden kénnen, ist die Dystonie des Musikers klar
abzugrenzen. Das sogenannte ,overuse syndrome” ist durch das friihzeitige Auftreten
von Schmerzen gekennzeichnet, das bei den Dystonien gar nicht oder erst spéater durch
die Fehlstellung der Extremitat auftritt. Primares Symptom bei Dystonien ist ein
schmerzloser Verlust der Koordination an einer Extremitat. Diese Abgrenzung ist daher
von besonderer Bedeutung, da bei mangelnder Kenntnis diese Krankheitsbildes
Dystonien oft als muskuloskelettale Probleme verkannt werden. So stellt Bird in seiner
Ubersichtsarbeit iiber Bewegungseinschrankungen bei Musikern den (klinisch wenig
hilfreichen) Terminus ,work-related upper Ilimb disorders (WRULD)* vor.
Differentialdiagnostisch  fihrt er zahlreiche muskuloskelettale und peripher-
neurologische Ursachen an, ohne jedoch die fokale Dystonie zu berlcksichtigen (Bird,
2013). Uber eine ahnliche Situation berichten Rosset-Llobet et al. (2009), die ein
Musikerkollektiv mit Dystonien untersuchten. Bei der Halfte der Patienten, die von
Neurologen und Orthopaden gesehen worden waren, war nicht eine fokale Dystonie
diagnostiziert worden, sondern Nervenkompressionen und diverse muskuloskelettale
Probleme (Rosset-Llobet et al.,, 2009). Diese Daten belegen die Notwendigkeit einer
exakten Kenntnis des Krankheitshildes und der Differentialdiagnosen. In den letzten
Jahren hat die Kenntnis dartber jedoch erheblich zugenommen (E. Altenmidiller, pers.

Mitteilung).

Auch wenn die fokale Dystonie des Musikers klar von peripheren Nervenerkrankungen
oder muskuloskelettalen Erkrankungen abzugrenzen ist, bleibt zu diskutieren, inwiefern
muskuloskelettale oder peripher-neurologische Veranderungen zur Entstehung der
fokalen Handdystonie beitragen kénnen. Bei der tierexperimentellen Induktion fokaler
Dystonien (Topp et al., 1996) wies der Affe, der als erster dystone Symptome
entwickelte, an der dyston erkrankten Extremitat eine Sehnenverklirzung auf. Auch
Einzelfallberichte zeigen, dass dystone Symptome im Anschluss an ein Handtrauma
(Leijnse, Hallett, 2007) oder ein thoracic-outlet-Syndrom entstanden (Quartarone et al.,
2003). In diesem Zusammenhang ist die Bedeutung von Umweltfaktoren fir die
Pathogenese der fokalen Dystonie zu betrachten. In solchen Einzelfallen kdnnen
offensichtlich solche mechanischen ,Vorschaden* pradisponierend wirken.

Es ist beachtenswert, dass bei Patienten mit idiopathischen fokalen Dystonien eine

vorangegangene vermehrte Exposition gegeniber lokalen Belastungen an der von der
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Dystonie betroffenen Extremitat nachgewiesen werden konnte. Patienten mit cervikaler
Dystonie wiesen eine doppelt so hohe Pravalenz an Skoliosen auf wie ein alters- und
geschlechtsadaptiertes Kollektiv an gesunden Normalpersonen (Defazio et al., 2003). In
einer Fall-Kontroll-Studie zeigten Patienten mit Blepharospasmus eine um den Faktor 7
hohere  Neigung zu vorangegangenen lokalen  Augenerkrankungen  wie
Keratokonjunktivitis oder trockenem Auge (Martino et al., 2005). Ebenso wiesen
Patienten mit laryngealer Dystonie in einer Fall-Kontroll-Studie eine deutlich hdhere
vorangegangene Pravalenz fur Hals-und Rachenbeschwerden auf (Schweinfurth et al.,
2002). Diese Datenlage deutet auf einen Zusammenhang zwischen Ilokalen
Beschwerden und einer spateren Entwicklung einer fokalen Dystonie an dieser Stelle
hin.

4.2.4 Aktuelle Hypothesen zur Pathogenese der fokalen, aufgabenspezifischen
Dystonie bei Musikern

Unter Berucksichtigung aller Erkenntnisse und Daten zur fokalen Dystonie der Musiker
ist die Pathogenese als multifaktoriell zu betrachten. Das familidr gehaufte Auftreten,
die hohere Pravalenz an Bewegungsstorungen in den Familien von betroffenen
Musikern (Schmidt et al., 2006) sowie das haufig beobachtete Phanomen der
Ausbreitung auf andere Tatigkeitsbereiche (Rosset-Llobet et al., 2009) sprechen fir
eine genetische Pradisposition. Diese Pradisposition lasst sich bildgebend und
neurophysiologisch detektieren im Sinne einer reduzierten zentralen Inhibition, erhéhten
Plastizitat und veranderten sensomotorischen Verarbeitung (Haslinger et al., 2010;
Rosenkranz et al., 2005; Kadota et al., 2010). Dies bedeutet, dass die Hemmschwelle
fur die Entwicklung einer fokalen Dystonie bei diesen Patienten reduziert ist. Aufgrund
des familiar gehauften Auftretens sowie der Neigung zu Bewegungsstorungen unter
den Angehorigen betroffener Musiker ist eine genetische Ursache dieser Transmission
anzunehmen. Eine monogenetische Mutation liel3 sich nur in Einzelfallen nachweisen

(Schmidt et al., 2006), so dass eine multigenetische Transmission anzunehmen ist.

Zu dieser ggfs. vorhandenen Pradisposition treten externe Faktoren hinzu, deren
Kombination hochstwahrscheinlich zur Manifestation der Erkrankung fihrt. Als
wesentlicher und dominierender externer Faktor ist das intensive Musizieren
anzusehen. Besonders beeindruckend in diesem Zusammenhang ist die sehr starke

Korrelation zwischen der Lokalisation und der fokalen Dystonie und dem gespielten
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Instrument sowie die Starke der Assoziation zwischen Exposition und Erkrankung, die
im Vergleich zu einem nicht-exponierten Kollektiv um den Faktor 100 anstieg (s. Kapitel
3.3.1). Dabei ist die Extremitéat, die die Hauptlast an feinmotorischer Anforderung und
Prazision tragt, am haufigsten von dystonen Symptomen betroffen. Weitere
Einflussfaktoren wie innere Anspannung und Nervositat kdnnen moglicherweise die
Symptomatik verstarken, wie bei allen Erkrankungen der Basalganglien, sind aber nicht
als Ausloser oder Reaktion der Erkrankung zu verstehen, sondern als Bestandteil der
Erkrankungen, da in den Basalganglien motorische und limbische Anteile nahe

beieinander liegen.

Altenmuller und Kollegen prasentieren ein multifaktorielles, heuristisches Modell fiir die
Atiologie der Musikerdystonie, in dem sie eine Pradisposition von intrinsischen und
extrinsischen Triggerfaktoren abgrenzen. Zu den intrinsischen Triggerfaktoren z&hlen
sie die vom Musiker selbst ausgehenden Faktoren wie Perfektionismus, Kontrollzwang
und anatomische Besonderheiten wie z.B. Sehnenverkirzungen. Unter die
extrinsischen Faktoren werden feinmotorische Belastungen und Anforderungen sowie
Erwartungsdruck durch Kollegen oder Publikum gerechnet (Altenmiiller et al., 2010).
Ahnliche multifaktorielle Anséatze uber die Pathogenese der Musikerdystonie werden
auch von Conti und Frucht vertreten (Conti et al., 2008; Frucht, 2009), die ebenfalls das
Zusammentreffen einer genetisch bedingten Pradisposition sowie externen

Umweltfaktoren betonen.

Dieses Konzept konnte in einer aktuell publizierten Fall-Kontroll-Studie (Altenmdller et
al., 2013) noch erhartet werden. In dieser Studie konnte zum einen die hdhere familiare
Belastung bei erkrankten Musikern feststellen, was fir eine genetische, also
intrinsische, Pradisposition spricht. Zum anderen stellte sich heraus, dass erkrankte
Musiker- im Vergleich zu ihren gesunden Verwandten- feinmotorischen Belastungen

gegenuber exponiert sind und daher extrinsische Triggerfaktoren einwirken.

Hinsichtlich konkurrierender Triggerfaktoren konnten wir in den Studien, die in diesen
systematischen Review eingeschlossen wurden, nur sparliche Informationen finden (s.
Tabelle 1 des Anhangs), so dass wir uns diesbezlglich nicht detailliert &uRern kénnen.

Eine systematische Analyse dieser Faktoren ist daher in der Literatur nicht beschrieben.
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Der Vergleich zwischen Jazz-und Orchestermusikern bestétigt unsere Hypothese, dass
repetitives und stereotypes Uben eine wesentliche Rolle in der Pathogenese der
Musikerdystonie spielt. Jazzmusiker, die in geringerem Ausmall starre und festgelegte
Passagen einstudieren, folgen weniger einem stereotypen und repetitiven
Bewegungsmuster als Orchestermusiker, in denen die exakte Wiedergabe von
Tonlaufen von gré3erer Bedeutung ist. Es erscheint plausibel, dass innere Anspannung
und emotionaler Stress zu einer Verfestigung von repetitiven Bewegungsmustern
beitragen, jedoch fehlen uns systematisch erhobene detaillierte Informationen zu der

Bedeutung emotionaler Triggerfaktoren.

4.3 Diskussion der epidemiologischen Befunde

Bei Durchsicht der in diesem systematischen review erhobenen Daten fallt auf, dass die
fokale, aufgabenspezifische Dystonie des Musikers im Vergleich zu anderen adulten
fokalen Dystonien einige Besonderheiten aufweist. Als Vergleich sollen Daten aus einer
Ubersichtsarbeit herangezogen werden (Defazio et al., 2007). Dabei fallt ein deutlich
jungeres durchschnittliches Manifestationsalter (38 Jahre vs. 55 Jahre) sowie eine
deutlich hohere Préavalenz auf, die nach unserer groben Schatzung etwa den Faktor
100 ausmacht. Damit sind die Pravalenzunterschiede zwischen den exponierten und
nicht-exponierten Patientenkollektiven so deutlich, dass ein kausaler Zusammenhang
nahe liegt.

Hinsichtlich der angenommenen Dunkelziffer bezuglich der Pravalenzangaben kdnnen
wir keine genaueren Angaben machen und muissen die erhobenen Daten als
Pravalenzschatzwert einstufen. Da wir jedoch Pravalenzdifferenzen in der
GroRRenordnung 1: 100 vorfinden, ist von einer sehr ausgepragten Bedeutung der
Exposition auszugehen, die auch durch gewisse Schwankungen und eine mogliche
Unterschatzung der Pravalenz in der Normalbevélkerung nicht wesentlich geschmalert

werden wirde.

Das deutlich jingere Manifestationsalter bei der Musikerdystonie im Vergleich zu
idiopathischen Dystonieformen stellt die Bedeutung externer Einflussfaktoren, also das
Musizieren, in den Vordergrund. Nimmt man eine gemeinsame multifaktorielle Atiologie

der verschiedenen fokalen Dystonien an, wie dies von Defazio vorgeschlagen wurde
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(Defazio et al., 2007), so wirde dies bedeuten, dass die dystonen Symptome aufgrund
des intensiven und viel starkeren Einwirkens der externen Einflussfaktoren deutlich

frher auftreten als dies bei idiopathischen fokalen Dystonien der Fall ist.

Von der Musikerdystonie sind Uberwiegend Manner betroffen, bei idiopathischen
fokalen Dystonien hingegen tberwiegend Frauen.

Die angefuhrten Relationen variieren zwischen 2: 1 und 6: 1 (Lim et al., 2001) und
lassen sich nicht allein durch einen mdoglicherweise friher vorhandenen niedrigeren
Frauenanteil in professionellen Orchestern erklaren. So konnten Altenmdiller et al.,
2013, einen signifikant héheren Manneranteil unter erkrankten Musikern (78%) im
Vergleich zu einer gesunden Musikerkontrollgruppe (55%) aufzeigen (Altenmiller et al.,
2013). Ebenso konnte eine Fall-Kontroll-Studie, in der an Dystonie erkrankte Musiker
mit gesunden professionellen Musikern verglichen wurden, eine deutliche
Mannerdominanz unter den erkrankten Musikern (71%), nicht aber den gesunden
Kontrollen (50%).

Eine Arbeitsgruppe fiihrt eine mdglicherweise protektive Wirkung von Ostrogenen als
Argumentation an (Rosset-Llobet et al., 2012), jedoch liegen noch keine Daten vor, die
diese Hypothese systematisch verifizieren.

Das deutlich haufigere Auftreten der Musikerdystonie bei Mannern, das auch durch
einen leicht erhdhten Manneranteil in Orchestern nicht suffizient zu erklaren ist, gab
Anlass zu einer Studie, die einen mdglichen protektiven Einfluss von Ostrogenen und
Gestagenen in der Pathogenese der Musikerdystonie untersucht. In dieser
Untersuchung an Patienten mit Musikerdystonie zeigte sich anhand von ausgewerteten
Fragebdgen keine Beeinflussung der dystonen Symptome durch Schwangerschaft oder
Einnahme oraler Kontrazeptiva, jedoch fiel eine niedrigere Préavalenz an
Menstruationsstorungen unter den Patientinnen mit fokaler Dystonie auf. Die Autoren
interpretieren  diese  Datenlage als mdglichen Zusammenhang zwischen
Sexualhormonen und dem Auftreten der Musikerdystonie, auch wenn der

pathophysiologische Mechanismus ungeklart bleibt (Rosset-Llobet et al., 2012).

Der eindrucksvollste epidemiologische Befund ist jedoch die Instrumenten-
charakteristische, fast schon eindeutige Zuordnung zwischen dem gespielten

Instrument bzw. der feinmotorischen Hauptlast und der Manifestation der fokalen
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Dystonie, wie es in diesem systematischen Review gezeigt werden konnte. Spieler von
Tasteninstrumenten entwickeln Uberwiegend eine Dystonie der rechten Hand, ebenso
Spieler von Zupfinstrumenten. Die linke Hand ist bei Streichinstrumentalisten bevorzugt
betroffen, die Ansatzdystonie tritt ausschliel3lich bei Blasinstrumentalisten auf. Dabei
korreliert die  Manifestation der fokalen Dystonie mit der hochsten
instrumentenspezifischen feinmotorischen Belastung, wie sie in musokphysiologischen
Publikationen beschrieben ist (Conti et al., 2008; Altenmdiller et al., 2012).

Besonders Uberzeugend in diesem Zusammenhang sind fur uns das exklusive
Auftreten der embouchure Dystonie bei Blasern sowie die Manifestation der

FulRdystonie ausschlie3lich bei Perkussionisten.

Es fallt auf, dass sich die aufgabenspezifische Dystonie des professionellen Musikers
nur in Zusammenhang mit dem ausgefiihrten Bewegungsmuster, in diesem Falle dem
Musizieren, manifestiert, da aus unserer Sicht die Exposition eine bedeutsame
pathogenetische Rolle spielt. Fir die embouchure- Dystonie kann es sogar als gesichert
gelten, dass ihr Auftreten an die Exposition gebunden ist, da sie bei Nicht-Musikern
nicht beschrieben ist. Daher ist davon auszugehen, dass die Musikerdystonie nicht in

der Normalbevolkerung auftritt und dort auch nicht wahrgenommen wird.

4.4 Praventive MalRhahmen

Zum Krankheitsbild der aufgabenspezifischen Dystonie bei Musikern liegen nur wenige
systematisch erhobene Daten zur Epidemiologie der Erkrankung vor, insbesondere
jedoch keine prospektiven Ansatze zu praventiven MaRnahmen. Uberlegungen hierzu
missen sich daher an verschiedenen therapeutischen und rehabilitativen Konzepten
orientieren, die in umschriebenen klinischen Studien erprobt wurden. Umfangreiche,
systematisch erhobene Daten zu PraventionsmalRnahmen sind jedoch aktuell nicht in
der Literatur beschrieben.

Ein wesentlicher pathophysiologischer Angriffspunkt therapeutischer Ansétze ist die
veranderte sensomotorische Verarbeitung mit dem Ziel, die intrakortikale Hemmung zu

erhdéhen und dadurch Bewegungsmuster zu normalisieren.
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Da eine Verbreiterung Kkortikaler sensorischer Areale bei erkrankten Musikern
festgestellt worden war und diese auf einen exzessiven motorischen Gebrauch
zuruckgefuhrt wurde, zielt eine Therapie darauf ab, durch eine Immobilisation der
betroffenen Extremitat und damit eine Reduktion des motorischen Gebrauches zentrale
Hemmmechanismen wiederherzustellen. Bei einer kleinen Anzahl an Probanden lie3en
sich hier Verbesserungen der Dystonie erzielen (Candia et al., 1999).

Dieses Ziel wird auch durch eine andere Rehabilitationstechnik angestrebt, bei der die
betroffenen Patienten mit fokaler Handdystonie zum Erlernen der Blindenschrift
angeleitet werden. Durch das intensive sensorische Training soll ein Uberschuss an
zentraler sensorischer Information erzielt werden, um auf diese Weise die
sensomotorische Integration zu normalisieren (Zeiner et al., 2003).

Umfassende und systematisch erhobene Daten zu den rehabilitativen MalRnahmen

kénnen daher nicht berichtet werden und bedirfen weiterer Forschungsprojekte.
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5 Schlussfolgerungen in Bezug auf die Fragestellung

Auf der Grundlage der in diesem systematischen Review erhobenen Daten wird
deutlich, dass es sich bei der fokalen, aufgabenspezifischen Dystonie des
professionellen Musikers um eine eigenstandige Erkrankung aus dem Formenkreis der
fokalen adulten Dystonien handelt. Sie ist gekennzeichnet durch einen zuné&chst
schmerzlosen Verlust der Koordinationsfahigkeit an einer Extremitat und tritt initial nur
beim Musizieren auf, kann sich jedoch im weiteren Verlauf auch ausbreiten und in Ruhe
oder bei anderen Aktivititen auftreten. Diese Erkrankung ist nur bei Musikern
beschrieben, deren Alltag durch intensives und lang andauerndes Spielen ihres
Instrumentes zum Erwerb hochspezialisierter feinmotorischer Fahigkeiten Uber viele
Jahre hinweg gekennzeichnet ist. Dazu zahlen vor allem aktive professionelle
Orchester- und Solomusiker, aber auch ehemals aktive Musiker, die aufgrund ihrer
Dystonie andere Tatigkeitsbereiche aufsuchen mussten. Fur die Entstehung der
Erkrankung relevant ist das langjahrige, repetitive und intensive Musizieren auf

professionellem Niveau.

Ahnlich fein prazisierte und schnelle Bewegungsablaufe werden von nicht-
musizierenden Personen nicht in diesem repetitiven Ausmalf durchgefiihrt, so dass das
Musizieren als eine hoch-spezifische Tatigkeit anzusehen ist. Nach den Aussagen der
hier erfassten Studien wiesen betroffene Musiker eine kumulative Ubungszeit von in der
Regel mindestens 10 000 Stunden auf (Granert et al., 2011). Aufgrund der heterogenen
Erfassung der Ubungszeit ist das Aufstellen einer quantitativ eindeutigen Dosis-

Wirkungs-Beziehung und das Ableiten einer ,Abschneideschwelle” nicht méglich.

Die aktuell erhobene Datenlage spricht sehr fir das Vorhandensein eines
Kausalzusammenhangs zwischen intensivem Musizieren und der Manifestation der
fokalen Dystonie. Die ,generelle Geeignetheit® der Exposition zur Auslésung des
spezifischen Krankheitsbildes sehen wir als gegeben an. Darlber hinaus sind wir der
Auffassung, dass beim Einzelfall des erkrankten Berufsmusikers der Anteil des
intensiven Musizierens an der Pathogenese der fokalen Dystonie vielfach als wesentlich
teilurséachlich einzustufen sein wird. Eine entsprechende kausale Argumentation wurde
nach den Bradford Hill-Kriterien fur multifaktorielle Zusammenhéange erstellt. Alle der

neun entworfenen Kriterien, die eine Kausalitdt nahelegen, lieRen sich auf diesen
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Sachverhalt anwenden. Daher ist zum einen die Verursachung der fokalen Dystonie
durch das intensive Musizieren als sehr wahrscheinlich anzusehen, zum anderen liel3
sich aber auch keine alternative Hypothese ausmachen, der zufolge eine andere
Ursache der Dystonie als wahrscheinlicher anzusehen ist. Insgesamt betrachtet, ist die
fokale, aufgabenspezifische Dystonie des professionellen Musikers als multifaktoriell
anzusehen, wobei das Musizieren wesentlich teilursachlich zur Pathogenese der
Erkrankung beitragt. Insbesondere die ausgepragte Korrelation zwischen
Instrumentengattung, hochster feinmotorischer Anforderung und Manifestation der

fokalen Dystonie ist in diesem Zusammenhang sehr Gberzeugend.

6 Abgrenzung der ,bestimmten Personengruppe” gemal 8 9 (1) SGB VIl

Fur das Krankheitsbild der aufgabenspezifischen fokalen Dystonie des Musikers gehen
wir anhand der in diesem systematischen Review erhobenen Daten davon aus, dass
repetitives und stereotypisches feinmotorisches Training in hoher Intensitat eine
pathogenetisch bedeutsame Exposition darstellt. Dieses Uben professionelle Musiker in
Form des intensiven Musizierens tUber mehrere Stunden und Jahre hinweg taglich aus.
Zu der bestimmten Personengruppe, die — im Vergleich zur Normalbevoélkerung — der
Exposition in erhéhtem MalRe bzw. Gberhaupt ausgesetzt sind, sind daher professionell
Musizierende zu zahlen. Diese Personengruppe umfasst alle intensiv und professionell

Musizierenden, d. h. Musikstudenten, Solomusiker, Orchestermusiker und Musiklehrer.
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Tabelle 2 des Anhangs: Datenextraktion und Qualitdtsbewertung der bertcksichtigten Kasuistiken

Author Land, Jahr Instrument |Ph&notyp der |Alter bei Geschlecht | Begleitfaktoren/Ergebnisse |Score
Dystonie Erstmanifestation
Vecchio Catania,ltalien, | Gitarre Extension D2 |50 M Keine Begleitfaktoren 11
2010 rechts bertcksichtig; gutes
Ansprechen auf Botox bei
Verlaufsuntersuchung nach
18 Monaten
Leijnse Niederlande, |Gitarre Flexion D2 32 M Vorangegangenes Trauma 10
2010 rechts der rechten Hand
Kim Seoul, Korea, |Tuba Ansatzdystonie |20 M Besserung bei Kuhlung 12
2007
Ackermann | Pennsylvania, |Cello Flexion der 40 M - 10
USA, 2005 linken Hand
Gatto Argentinien, Harfe Rechte Hand |44 W Genetische Pradisposition 10
2000 (Tante und Mutter betroffen),
Begleiterkrankung:
essentieller Tremor
Marchini Italien, 2010 Horn Ansatzdystonie |32 M Keine Begleitfaktoren 13
Frucht New York, 1) Trompete | Ansatzdystonie |1) 17 1)w Vorangegangenes Trauma in |11
USA,2000 2) 2) 45 2) M beiden Fallen
Dudelsack
Rosset- 2012 Perkussion |FulRdystonie 1) 23 1M Intensivierung des Trainings |10
Llobet 2) 20 2)M und Veranderung der
Spieltechnik
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