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1. Streszczenie

Stuch peni jedng z fundamentalnych rol w prawidtowym funkcjonowaniu wielu gatunkow
zwierzat. Rozwdj osobniczy oraz behawioralny kotow podyktowany jest migdzy innymi
prawidlowa percepcja wrazen dzwigkowych. Wrodzona gluchota czuciowo-nerwowa
(congenital sensorineural deafness; CSD) nazywana roéwniez ghuchota zwigzang z biatym
umaszczeniem, jest schorzeniem opisywanym u kotéw posiadajacych bialy kolor siersci
1 czgsto, jednak nie zawsze, zwigzana jest z obecno$cig niebieskiego koloru tgczéwek.
Schorzenie to opisywane jest wsrdd ras kotow, u ktorych wystepuje dominujacy autosomalny
gen biatego umaszczenia (W). Podejrzewa si¢, ze wskazany gen wykazuje dziatanie
plejotropowe i odpowiedzialny jest nie tylko za determinowanie bialego umaszczenia i koloru
teczowek, ale takze obecnosci w obrebie ucha wewnetrznego funkcjonujacych melanocytow.
Brak funkcjonujacych melanocytow w obrgbie §limaka ucha wewngtrznego zostat
bezposrednio powigzany z wystgpowaniem CSD u kotéw o bialym umaszczeniu, jednakze
mechanizmy dziedziczenia nie zostaly dotychczas opisane. Wigkszo$¢ dostepnych danych
literaturowych na temat CSD u kotow pochodzi z badan, uwzgledniajacych osobniki ras
mieszanych, przynalezace do kolonii doswiadczalnych. Z tego wzgledu, gtownymi celami
pierwszego oraz drugiego etapu badan byto okreslenie prewalencji CSD wsrdd rasowych biato
umaszczonych kotow wilascicielskich na terenie Polski, a takze opisanie powigzania pomig¢dzy
schorzeniem a obecnos$cia niebieskich teczowek we wskazanej populacji. Pierwszy etap badan
obejmowat 72 koty, przynalezace do sze$ciu roznych ras. Drugi etap badan postanowiono
zadedykowac¢ opisaniu wyzej wymienionych zaleznos$ci w obrebie jednej rasy i ze wzgledu na
brak poprzedzajacych miarodajnych danych zostat on pos§wigcony 40 osobnikom rasy Devon
Rex. Celem pierwszego etapu badan byto réwniez okreslenie obecnosci ewentualnych
predyspozycji rasowych, charakteryzujacych poszczegolne rasy kotow wzgledem CSD.
Dodatkowo celem obu etapéw przeprowadzonych badan bylo okreslenie roznic w prewalencji
jednostronnego 1 obustronnego CSD, a takze opisanie zalezno$ci pomigdzy piciag
1 wystgpowaniem schorzenia. Wszystkie koty niewykazujace nieprawidtowosci podczas
badania klinicznego i neurologicznego poddane zostaty badaniu stuchu z wykorzystaniem
potencjatow wywotanych pnia moézgu (brainstem auditory evoked potencials; BAEP).
Prewalencja CSD wsrod kotéw wiascicielskich na terenie Polski w pierwszym etapie badan
wynosita 16,7 %, natomiast wsrod kotow rasy Devon Rex w drugim etapie badan prewalencje

okreslono na poziomie 10,0%. W uwzglednionych populacjach kotéw nie opisano roznic



pomigdzy wystepowaniem jedno lub obustronnego CSD. Przeprowadzone badania nie
wykazaly powigzania pomiedzy ptcig lub obecnoscig niebieskich tgczéwek a wystgpowaniem
CSD. Uzyskane wyniki wskazuja, ze w badanej populacji w Polsce prewalencja CSD byla
nizsza niz wynika to z wczesniejszych danych literaturowych opisujacych odmienne populacje.
Dodatkowo uzyskane wyniki wskazujg na brak powigzania pomi¢dzy obecno$cig niebieskich
teczowek a CSD w populacji kotow wtascicielskich na terenie Polski. Ze wzgledu na uzyskany
niski wynik prewalencji, dotyczacy kotow rasy Devon Rex, zasugerowa¢ mozna przyjecie
strategii badawczej ukierunkowanej na opis CSD w konteks$cie indywidualnej rasy a nie catego

gatunku.

Stowa kluczowe: gluchota, biale koty, teczéwki, BAEP
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2. Abstract

Hearing plays a fundamental role in day to day life of various animal species. Feline
individual and behavioral development depends on, among other things, the correct perception
of sound. Congenital sensorineural deafness (CSD), also known as deafness associated with
white coat color, is a condition described in cats with white fur, and is often correlated with the
presence of blue irises. This disease is described among cat breeds with a dominant autosomal
white gene (W). It is suspected that the indicated gene has a pleiotropic effect and is responsible
not only for the white fur and color of the irises, but also the presence of functioning
melanocytes in the inner ear. The lack of functioning melanocytes within the cochlea has been
directly linked to the occurrence of CSD in white cats, but the mechanisms of inheritance have
not yet been described. Most of the available data on CSD in cats comes from studies on mixed-
breed cats from experimental colonies. Therefore, the first and second stages of this study aimed
to determine the prevalence of CSD among purebred white client-owned cats in Poland, as well
as to describe the association between the disease and the presence of blue irises in the studied
population. The first stage of the study included 72 cats of six different breeds. The second
stage of the research was dedicated to describing the abovementioned associations within one
breed and due to the lack of previous reliable data, it concentrated on 40 Devon Rex cats. The
aim of the first stage of the research was also to determine the presence of possible breed
predispositions characterizing individual cat breeds regarding CSD. Additionally, the aim of
both stages of the study was to determine the differences in the prevalence of unilateral and
bilateral CSD, as well as to describe the association between sex and the prevalence CSD. All
cats without any abnormalities during clinical and neurological examination underwent hearing
testing using brainstem auditory evoked potentials (BAEP). The prevalence of CSD among
client-owned cats in Poland in the first stage of the study was 16.7%, while among Devon Rex
cats the prevalence was estimated at 10.0% in the second stage of the study. There were no
differences between the occurrence of unilateral or bilateral CSD in studied cat populations.
Moreover, there was no association between sex or blue irises and the occurrence of CSD. The
obtained results indicate that, the prevalence of CSD in the studied population in Poland was
lower compared to available, published data from other cat populations. Additionally, the
obtained results indicate no association between the presence of blue irises and CSD in the

population of client-owned cats in Poland. Due to the low prevalence of CSD in Devon Rex
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cats, a research strategy aimed at describing CSD in specific feline breeds and not the entire

species may be suggested.

Keywords: deafness, white cats, irises, BAEP

12



3. Wykaz skrotow

CSD (congenital sensorineural deafness)
FERV1 (feline endogenous retrovirus 1)

dB nHL (decibels normalized hearing level)

dB

BAER (brainstem auditory evoked responses)
BAEP (brainstem auditory evoked potentials)
VCN (ventral cochlear nucleus)

DCN (dorsal cochlear nucleus)

SOC (superior olivary complex)

LL (lateral lemniscus)

IC (inferior colliculus)

MGB (medial geniculate body)

OR (odds ratio)

wrodzona ghuchota czuciowo-nerwowa

koci endogenny retrowirus 1

jednostka miary natezenia dzwigku wyrazana
w decybelach, ustalana wedlug pomiarow
progéw styszenia prawidlowo slyszacych
osobnikow

jednostka poziomu natezenia dzwicku (decybel)
stuchowe odpowiedzi wywotane pnia mézgu
stuchowe potencjaty wywotane pnia moézgu
jadro slimakowe brzuszne

jadra slimakowe grzbietowe

zespot oliwki goérne;j

wstega boczna

wzgorek dolny

ciato kolankowate przysrodkowe

iloraz szansy
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4. Wstep

4.1. Ghuchota czuciowo nerwowa u kotéw o bialym umaszczeniu

Wrodzona ghluchota czuciowo-nerwowa (Congenital sensorineural-deafness; CSD) jest
schorzeniem wystepujacym oraz opisywanym u wielu gatunkéw zwierzat (Kaelin i Barsh,
2013; Aleman i in., 2014; Strain, 2015). Jednym z najobszerniej opisanych dotychczas pod
wzgledem wystepowania CSD gatunkow zwierzat jest przedstawiciel rodziny psowatych
(Canidae) — pies (Hayward i in., 2020; Lewis i in., 2020; Xu i in., 2021; Haase i in., 2022).
Liczne badania naukowe skupiajace si¢ na wystepowaniu CSD u pséw dotyczyly
poszczegblnych ras i obejmowaty nawet kilkunastotysieczne grupy badawcze, pozwalajac na
odkrycie nie tylko predyspozycji rasowych, ale takze w niektérych przypadkach na
przyblizenie mechanizmow dziedziczenia CSD (Platt 1 in., 2006; Karlsson 1 in., 2007; Comito
i1in., 2012; Strain, 2021; Haase i in., 2022). W kontrascie do dostepnej wiedzy na temat CSD
u psow, dane dotyczace opisywanego schorzenia u kotow sg niezwykle ograniczone (Strain,
2017). Wigkszo$¢ dostgpnych informacji na temat CSD u kotoéw pochodzi z badan naukowych,
w ktorych grupy badawcze skladaty sie z kotow ras mieszanych, nalezacych do zwierzat
eksperymentalnych i z tego powodu uzyskane dane maja ograniczone zastosowanie wzgledem
populacji kotow tzw. ,,wlascicielskich” (Bosher i Hallpike, 1965; Mair, 1973; Delack, 1984).
Wystepowanie CSD u kotéw bardzo czgsto kojarzone jest z obecno$cig niebieskiej barwy
teczowek, jednakze schorzenie to wystepuje takze u kotow posiadajacych inng barwe oczu
(Cvejic 1 in., 2009; Mari 1 in., 2019). Z tego wzgledu zrezygnowanie hodowcow kotoéw
rasowych z uzyskiwania niebieskookich miotdéw o biatym umaszczeniu nie pozwoli na
wyeliminowanie CSD z populacji, pozostawiajac wytyczne postepowania hodowlanego
przeciwdziatajace wystepowaniu CSD u kotéw jako nieopisane (Cvejic 1 in., 2009; Passantino
1 Masucci, 2016).

Dotychczasowe dane literaturowe, a takze powszechnie wykorzystywana wiedza na temat
CSD u kotow o biatym umaszczeniu, opisuja wystgpowanie fenomenu fenotypowego
dotyczacego powigzania pomiedzy obecnoscig niebieskich teczowek, a wystgpowaniem CSD
u osobnikdéw o biatej siersci (Bergsma i Brown, 1971; Strain, 2007; Cvejic 1 in., 2009; Mari
1 in., 2019). Dotychczas nieopisane mechanizmy dziedziczenia CSD u kotow sprawiaja,
1z brakuje danych dotyczacych przyczyn wystepowania CSD zwtaszcza u osobnikow, u ktorych
kolor teczéwek jest inny niz niebieski (np. zielony, brazowy). Niewyjasnione pozostaje takze
wystepowanie jednostronnego CSD (Geigy i in., 2007; Strain, 2017). Wrodzona gluchota
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czuciowo-nerwowa jest schorzeniem, mogacym wystepowac jako zaburzenie jednostronne,
uposledzajac jednostronnie zmyst stuchu lub jako zaburzenie obustronne w przypadku ktérego
u zwierzgcia wystepuje brak mozliwosci odbioru dzwickowych bodzcow srodowiskowych
1 dochodzi do catkowitego uposledzenia zmystu stuchu (Scheifele 1 Clark, 2012; Bianchi 1 in.,
2020). Wedtug danych literaturowych w przypadku wystgpienia ghuchoty jednostronnej nie
dochodzi do obnizenia percepcji dzwickowej w obrgbie ucha sprawnego, jednakze
najprawdopodobniej zdolno$¢ przestrzennej lokalizacji dzwigku zostaje zaburzona (Strain,
2017; Han 1 in., 2021). Prawidlowe funkcjonowanie zmyshu stuchu pozwala na percepcje
srodowiskowych bodzcoéw dzwickowych przez zwierze umozliwiajac komunikacj¢ pomiedzy
osobnikami w grupie, co odgrywa kluczowa rol¢ w prawidlowym rozwoju behawioralnym
zwierzgcia (Klein 1 in., 1988; Strain, 1999). Szczeg6lnym zagrozeniem dla zdrowia lub Zycia
zwierzgcia jest wystgpowanie obustronnego CSD, ktoére uniemozliwia unikanie zagrozen

takich jak potencjalni drapieznicy czy pojazdy mechaniczne (Strain, 2017).

4.2. Przyczyny wystepowania ghuchoty czuciowo-nerwowej wraz z towarzyszacymi
schorzeniu zmianami strukturalnymi ucha wewnetrznego

Do odbioru $rodowiskowych bodzcéw dzwickowych dochodzi w obrebie $limaka ucha
wewnetrznego. Mieszczacy si¢ w obregbie §limaka narzad Cortiego jest struktura sktadajaca sig
z tysiecy komorek receptorowych, na wierzchotkach ktérych znajduja sa tzw. rzgski (Wilson
1 Kane, 1959; Njaa i in., 2012). Docierajaca do ucha zewnetrznego fala akustyczna zostaje
przeksztatlcona w uchu srodkowym w energi¢ mechaniczng i ostatecznie manifestuje si¢
w postaci drgan endolimfy, wypetiajacej slimak ucha wewngtrznego (Ryc. 1) (Njaa 1 in.,
2012). Drgania endolimfy doprowadzajag do chwilowego kontaktu pomiedzy dystalnymi
czgsciami rzesek narzadu Cortiego a tzw. blong pokrywkowa (tac. membrana tectoria). Podczas
kontaktu obu struktur w obrebie rzgsek wygenerowany zostaje impuls elektryczny, ktory
nastepnie transmitowany jest poprzez nerw Slimakowy do kolejnych zlokalizowanych
wewnatrzczaszkowo elementow drogi stuchowej (Ryc. 2) (Ryugo i Menotti-Raymond, 2012;

Pickles, 2015).
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Ryc. 1. Prawidlowa budowa aparatu stuchu z uwzglednieniem elementow strukturalnych ucha
zewnetrznego, Srodkowego oraz wewnetrznego: 1 — malzowina uszna; 2 — kanal ucha
zewnetrznego ztozony kanatu pionowego oraz poziomego; 3 — btona bebenkowa; 4 — jama
bebenkowa; 5 — trgbka stuchowa; 6 — kosteczki stuchowe ucha $rodkowego (mloteczek,
kowadetko, strzemigczko); 7 — §limak; 8 — struktury przedsionka; 9 — nerw VIII. Rycina
zapozyczona z Ryugo and Menotti-Raymond M. Feline deafness. Vet Clin North Am Small
Anim Pract.

Wrodzona ghluchota czuciowo-nerwowa wystepujaca u kotéw o biatym umaszczeniu to
zaburzenie stuchu, ktore powstaje w pierwszych dniach Zycia zwierzgcia, w trakcie rozwoju
slimaka ucha wewnetrznego (Bosher 1 Hallpike, 1965; Ryugo i Menotti-Raymond, 2012).
Toczacy sie proces degeneracyjny struktur ucha wewnetrznego stopniowo postepuje, skutkujac
ostatecznie wystapieniem schorzenia u kotdw poczawszy od pierwszych dni zycia (Bosher
1 Hallpike, 1965; Rebillard i in., 1981). W $wietle dotychczasowej wiedzy wspomniany proces
degeneracyjny ucha wewnetrznego nie moze zosta¢ w zaden sposdb spowolniony ani
przerwany (Ryugo i Menotti-Raymond, 2012; Strain, 2017). Pierwszym z etapoOw postepujace;]
degeneracji prowadzacej do powstania CSD jest zwyrodnienie prazka naczyniowego (lac. stria
vascularis), doprowadzajace nastepnie do uszkodzenia narzadu Cortiego, ktére mozna
zaobserwowac¢ w badaniu histologicznym od 5 dnia zycia zwierzgcia (Bosher 1 Hallpike, 1965).

Dane literaturowe nie s3 jednak jednoznaczne i1 mozna odszuka¢ informacje, iz proces
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inicjujacy postepujaca degeneracje rozpoczyna si¢ w narzadzie Cortiego (Ryugo 1 in., 2003).
Wedlug dostgpnej literatury dochodzi do ucisku na narzad Cortiego, ktory skutkuje
zapadnigciem si¢ jego kanatu oraz zwyrodnieniem komorek rzesatych narzadu (Ryc. 3)
(Bosher 1 Hallpike, 1965). Kolejnym elementem strukturalnym ulegajacym degeneracji jest
btona Reissnera (tac. membrana Reissneri), ktora ulega czesciowemu zapadnieciu si¢ w obu
wspomnianych przypadkach (Bosher i Hallpike, 1965; Ryugo i in., 2003). Zmiany
zwyrodnieniowe dotycza w pdzniejszym okresie takze btony pokrywkowej, ktéra ulega
obkurczeniu, aby nastepnie polaczy¢ si¢ z pozostalosciami zwyrodniatego narzadu Cortiego.
Warto zaznaczy¢, iz proces degeneracyjny narzadu Cortiego trwa przez caly czas,
doprowadzajac do coraz silniejszej degeneracji komorek rzesatych (Bosher 1 Hallpike, 1965).
Stopniowa degeneracja dotyczy rowniez skrajnej atrofii w obrgbie prazka naczyniowego
odpowiedzialnego za zapewnienie odpowiedniego poziomu jonoéw potasowych w endolimfie
(Tasaki i Spyropoulos, 1959; Bosher i Hallpike, 1965; Ryugo i in., 2003). Badania histologiczne
nie wykazaty zmian degeneracyjnych w obrebie pozostatych elementéw ucha wewnetrznego:
worka s$rodchtonki (tac. saccus endolymphaticus) oraz przedsionka (tac. vestibulum).
Wystepowanie CSD opisuje si¢ zatem jako proces degeneracyjny ograniczony do §limaka ucha
wewnetrznego (tac. cochlea) oraz woreczka (tac. sacculus) (Bosher i Hallpike, 1965; Coppens
i in., 2001). Konsekwencja wymienionych licznych zmian degeneracyjnych w obrebie
elementow strukturalnych $limaka ucha wewnetrznego jest ostatecznie utrata funkcji
fizjologicznych przez komorki rzgsate, a zatem brak mozliwosci wygenerowania impulsu
elektrycznego w odpowiedzi na srodowiskowe bodzce dzwigkowe (Ryugo 1 Menotti-Raymond,

2012).
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scala vestibuli

Reissner's membrane
scala media stria vascularis

tectorial membrane

inner hair
cell nerves

tunnel hair
fibers cell nerves Mmembrane

cochlear

nerve fibres scala timpani

Ryc. 2. Budowa §limaka ucha wewnetrznego. Rycina zapozyczona z Webb A. Brainstem
auditory evoked response (BAER) testing in animals. The Canadian veterinary journal. 2009;
5:313-8.

limbus membrana tectoria outer hair-cells

nerve fibres wnner vod vas basilar — outer cels of Deilers
spirale  membrane  rod

Ryc. 3. Budowa narzadu Cortiego. Rycina zapozyczona z Gray H. Anatomy of the Human
Body. Philadelphia: Lea & Febiger, 1918.
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Gluchota czuciowo-nerwowa nazywana jest rowniez gluchota zwigzang z bialym
umaszczeniem, poniewaz do kotoéw obcigzonych wystgpowaniem CSD nalezg rasy, u ktérych
stwierdzono wystepowanie genu bialego umaszczenia (W), klasyfikowanego jako gen
dominujacy autosomalny (Ryugo i Menotti-Raymond, 2012; Strain, 2017) Podejrzewa sig,
iz wskazany gen wykazuje dzialanie plejotropowe, czyli charakteryzuje si¢ warunkowaniem
wiekszej ilosci cech fenotypu zwierzecia (Geigy i in., 2007; Reissmann i Ludwig, 2013; Strain,
2015). Uwaza sig¢, iz gen biatego umaszczenia (W) odpowiedzialny jest nie tylko za
determinowanie biatego umaszczenia, koloru teczowek, ale takze obecnosci w obrebie ucha
wewnetrznego funkcjonujacych melanocytéw (Lin i Fisher, 2007; Yamaguchi i in., 2007;
Strain, 2017). Wedtug danych literaturowych CSD nie zawsze powigzane jest z niebieskim
kolorem teczOwek, natomiast zawsze wystepuje w powigzaniu z brakiem melanocytow
w obrebie wspomnianego wcze$niej prazka naczyniowego ucha wewngtrznego (Strain, 1996;
Ryugo i in., 2003). Prazek naczyniowy jest silnie unaczynionym nablonkiem, ktérego zadaniem
jest zapewnienie odpowiedniego stezenia jonéw potasu w obregbie endolimfy (Takeuchi i in.,
2000; Ryugo i in., 2003; Ohlemiller i in., 2009). Zlokalizowane w obrgbie prazka melanocyty
odpowiadajg za ekspresje genu KCNJ10, kodujacego biatkowy kanal potasowy (Marcus 1 in.,
2002). Wysoki poziom jondéw potasu ma kluczowe znaczenie dla uzyskania potencjatu
srodslimakowego, ktory jest niezbedny dla prawidtowego funkcjonowania komorek rzesatych
oraz wytworzenia impulsu elektrycznego w ich obrebie (Coppens i in., 2005; Ohlemiller i in.,

2009).

Pomimo licznych badan nie udato si¢ dotychczas ustali¢, czy za biate umaszczenie u kotoéw
odpowiada jeden, czy dwa geny (Strain, 2017). Nieopisane pozostaja réwniez mechanizmy
dziedziczenia wptywajace na wystapienie fenomenu fenotypowego dotyczacego wystepowania
biatego umaszczenia, niebieskiego koloru tgczowek oraz gluchoty. Nalezy jednak wyraznie
zaznaczy¢, 1z nie wszystkie biate koty sg niebieskookie lub obcigzone CSD (Cvejic 1 in., 2009;

Mari i in., 2019).

Pierwsze badania dotyczace kotéw o bialym umaszczeniu stosowaly terminologie
zaktadajacg obecnos¢ dwoch dominujacych loci (przestrzeni chromosomowe] zajmowanej
przez gen): Dominant White (W) locus (tj. locus dominujgcego bialego umaszczenia) oraz
White spotting (S) locus (tj. locus biatej plamistosci) (Searle, 1968; Strain, 2007). Obecnie
w literaturze sugerowane jest jednak catkowicie odmienne podejscie, wskazujgce na potaczenie
wspomnianych dwoéch loci w jeden wspolny locus nazywany: White spotting (W) locus (tj.

locus biatej plamistosci) (Strain, 2015). Wykazano, iz ten pojedynczy locus wykazuje
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wspomniane wczesniej dzialanie plejotropowe, wptywajac na wszystkie trzy omawiane cechy
fenotypowe, jednakze sita jego penetracji rozni si¢ w zalezno$ci od cechy fenotypowej (Strain,
2017). Omawiany locus wykazuje bowiem pelng penetracje wzgledem fenotypu biatego
umaszczenia, jednakze jego penetracja jest niepelna wzgledem melanocytow
odpowiedzialnych za kolor tgczowek oraz niepetna wzgledem melanocytéw zlokalizowanych
w obrgbie prazka naczyniowego (Price i Fisher, 2001; Cooper i in., 2006; Aoki i in., 2009;
Kaelin 1 Barsh, 2013). Wiasnie z tego powodu nie wszystkie biale koty posiadaja niebieskie
teczowki oraz nie wszystkie bialo umaszczone osobniki obcigzane sg CSD. White spotting
locus (W) ma trzy allele dominujace i jeden allel recesywny, co w sumie daje liczbe czterech
alleli. Dane uzyskane w trakcie badan genomicznych wskazuja na mutacje polegajaca
na insercji materiatu genetycznego Endogennego Retrowirusa Kociego 1 (Feline Endogenous
Retrovirus 1; FERV1) w obrgbie intronu 1 genu KIT, w wyniku czego powstaja wspomniane
cztery warianty alleli (David i in., 2014; Frischknecht i in., 2015). Allele solid white (W), high
degree of spotting white (Wh), low degree of spotting white (WI) to trzy allele dominujace.
Allel recesywny, ktory jest pojedynczym allelem typu dzikiego, daje fenotyp o jednolitym
kolorze (ww). Uzyskane dane potwierdzaja hipotezg, iz za fenotyp bialego umaszczenia
i fenotyp tzw. biatej plamistosci odpowiada jeden gen (KIT) zajmujacy jeden konkretny locus
w zalezno$ci od prezentowanego allelu (ré6zne warianty locus genu réznigce si¢ sekwencja
nukleotydéw w DNA). Dane wskazuja, iz warianty genu KIT uwarunkowane sg poprzez
insercj¢ w jego obrebie materiatu genetycznego FERV1 (David i in., 2014). Do insercji FERV1
w obrebie genu KIT dochodzi podczas losowej infekcji przebiegajacej u kociego krewnego
w linii wstepnej. Materiat genetyczny FERV1 zostaje tym czasie wbudowany do genomu
gospodarza 1 nastgpnie ulega integracji z linig zarodkowa (Song 1 in., 2013; David i in., 2014).
Wprowadzenie pelnej sekwencji FERVI1 o dlugosci 7125-bp do genu KIT skutkuje
otrzymaniem mutacji, prowadzacej do powstania allelu White (David i in., 2014). Warto
wspomnie¢, 1z geny kontrolujgce umiejscowienie biatych obszaro6w pozostaja nieznane (Strain,
2017). Integracja sekwencji FERV1 o dlugosci 623-bp (cze$ciowa insercja) prowadzi do
powstania allelu Dominant White (W). Jedna lub dwie kopie allelu zawierajacego czgsciowa
insercje (623-bp FERV1 w genie KIT) prowadza do wystapienia fenotypu Dominant White
(W), poniewaz jest to allel dominujacy nad innymi wariantami genu KIT (David 1 in., 2014).
Dane pochodzace z rozlegtych badan rodowodowych wskazuja, ze dominujace koty
homozygotyczne (WW) moga by¢ bardziej predysponowane do wystgpienia CSD
(Frischknecht 1 in., 2015). Nie wskazano jednak dotychczas konkretnej mutacji

odpowiedzialnej za wystgpienie CSD u Dbiatych kotow. Warto wspomniec,
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ze doniesienia naukowe dotyczace pigmentacji u psOw opisuja wystepowanie podobnego
zjawiska. Odkryto bowiem powigzanie pomigdzy retrotraspozonem w obrgbie genu SILV
a fenotypem marmurkowatego umaszczenia (Clark i in., 2006; Schmutz i Berryere, 2007,
Murphy i in., 2018). Sugerowane rozwigzanie, majace na celu wyjasnienie niepetnej penetracji
kociego locus (W) zaklada, iz poszczegélne linie rozwojowe melanocytow odmiennie
podlegaja wptywowi genu KIT w trakcie ich rozwoju (Tachibana, 2001; Aoki i in., 2009; Hu
iin., 2020).

Sugerowanym przez naukowcdéw rozwigzaniem, wyjasniajacym powyzej przedstawione
zalezno$ci fenotypowe, jest wptyw genu KIT na rozwoj linii melanocytarnych jeszcze podczas
zycia embrionalnego (Aoki 1 in., 2009; Ohlemiller i in., 2009; Du i in., 2019). W tym okresie
mozemy wyr6zni¢ dwie linie melanocytow: kierowane do skory melanocyty nalezace do
subpopulacji ,,skérnej” oraz subpopulacj¢ tzw. ,,nie-skdrng”, z ktorej melanocyty znajduja si¢
w pozniejszym okresie w obrgbie teczowki oka oraz prazka naczyniowego (Aoki i in., 2009;
Hu i in., 2020). Zaktada sig¢, iz wspomniane linie charakteryzuja si¢ zr6znicowang odpowiedzig
na sygnalizacj¢ pochodzaca z genu KIT zlokalizowanego w obrebie locus biatego umaszczenia
(W) (Ryugo i Menotti-Raymond, 2012). Zjawisko to nie zostato dotychczas opisane, jednakze
hipoteza zaklada, iz melanocyty przynalezace do wcze$niej wymienionych subpopulacji
charakteryzuja si¢ odmienng czulo$cig na sygnalizacje genu w zalezno$ci od gestosci
komorkowych receptorow powierzchniowych genu KIT na ich powierzchni (Alexeev 1 Yoon,
2006). Badania naukowe udowodnity, iz gen KIT odpowiada za hipopigmentacje oraz gluchotg
u miniaturowych §winek Bama (Xu 1 in., 2020). Jednakze mutacje genu KIT warunkujace

gluchote pozostaja nieodkryte.

4.3. Diagnostyka gluchoty czuciowo-nerwowej z wykorzystaniem potencjatéw

wywotanych pnia mozgu

Stuchowe potencjaly wywotane pnia mozgu (Brainstem auditory evoked potencials; BAEP)
okreslane sg rowniez w literaturze jako badanie stuchowych odpowiedzi wywolanych pnia
mozgu (Brainstem auditory evoked responses; BAER) (Strain, 1996). Wskazane badanie
elektrodiagnostyczne jest jedyng obiektywng metoda pomiaru funkcji szlakéw stuchowych od
etapu nerwu VIII do poziomu $rodmoézgowia (Petrova, 2009). Wykorzystanie metody BAEP
pozwala na zobrazowanie synchronicznej odwiedzi neuronéw podczas dzialania serii bodzcow.

Usredniong odpowiedz otrzymang z wykorzystaniem aparatury elektrodiagnostycznej okresla
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si¢ mianem potencjaldow wywotanych (Petrova, 2009). Pomiary wykonywane sg u réznych
gatunkoéw zwierzat i umozliwiajg zdiagnozowanie rodzaju gtuchoty np. ghuchota obwodowa
lub os$rodkowa (McBrearty i Penderis, 2011; Musteata i in., 2013) . Dodatkowo dzigki
wykorzystaniu  metody mozliwe jest zdiagnozowanie tzw. gluchoty starczej
oraz okreslenie progu styszalnosci (Shimada i in., 1998; Ter Haar i in., 2008; Konrad-Martin

iin., 2012)

Podczas badania BAEP aktywno$¢ elektryczna nerwu VIII (nerw przedsionkowo-
slimakowy; Yac. nervus vestibulocochlearis) oraz neurondw tworzacych szlak stuchowy wzdtuz
pnia mézgu podlega rejestracji (Markand, 1994; Legatt, 2012). Monitorowanie aktywno$ci
mozliwe jest po wczesniejszym umieszczeniu podskornych elektrod igtowych w okreslonych
punktach skory czaszki (Webb, 2009). W zewngtrznych kanatach stuchowych umieszczone
zostaja stuchawki dokanatowe, za pomoca ktérych przekazywany jest bodziec akustyczny
w postaci tzw. klikéw (Webb, 2009). Pobudzenie receptoréw stuchowych poprzez wspomniany
bodziec doprowadza do powstania salwy depolaryzacji aferentnych skutkujacej wahaniem
potencjatu elektrycznego (Liu 1 in., 2015). Oscylacyjne zmiany potencjatu zostaja
zarejestrowane przez elektrody podskoérne jako potencjaty wywotane. Rejestracja odpowiedzi
W postaci potencjatu wywolanego mozliwa jest w czasie od 1,5 ms do 300 ms od momentu
prezentacji bodzca (Webb, 2009). Czas niezbedny do wystgpienia odpowiedzi pozwala
sklasyfikowa¢ potencjaly na te o krotkiej, Sredniej oraz dlugiej latencji. Stuchowe potencjaly
wywotane pnia mozgu nalezg do potencjatow o krotkiej latencji 1 jako jedyne wykazujg petlne
znaczenie kliniczne (Webb, 2009; Santos Filha 1 in., 2018). Ostateczny wynik BAEP uzyskuje
si¢ wykorzystujac odpowiednie oprogramowanie elektrodiagnostyczne, ktore usrednia od
kilkuset do tysigca potencjatow wywotanych (Webb, 2009; Legatt, 2012).

Otrzymany zapis sklada si¢ z kilku odrebnych elementow nazywanych falami, ktore
oznaczone s3 kolejno cyframi I — VII (Ryc. 4). Zwykle obserwowane jest jedynie pierwszych
pie¢ fal zapisu, natomiast pozostate tj. fala VI 1 VII wystepuja rzadziej i nie maja wigkszego
znaczenia klinicznego. Kazda z fal reprezentuje zsynchronizowang odpowiedZ poszczegdlnych
struktur wzdhuz drogi stuchowej w odpowiedzi na dziatajacy bodziec akustyczny (Legatt,
2012). Caly zapis sktadajacy si¢ z pieciu lub siedmiu kolejno po sobie nast¢pujacych fali
stanowi odzwierciedlenie funkcji oraz integralnos$ci szlakow stuchowych (Webb, 2009; Legatt,

2012).
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Ryc. 4. Zapis stuchowych potencjatéw wywotanych pnia mézgu w odpowiedzi na bodziec
akustyczny. Z wyszczegdlnieniem miejsc powstawania poszczegdlnych fal zapisu: nerw
stuchowy (n. VIII); jadra slimakowe brzuszne (VCN); jadra slimakowe grzbietowe (DCN);
zespot oliwki goérnej (SO); wstega boczna (LL); wzgorki dolne (IC); ciatka kolankowate
przysrodkowe (MG). Rycina zapozyczona z I. Urban & P.H Skarzynski. Zastosowanie nowych
technik w diagnostyce, terapii i rehabilitacji osob z wada stuchu. Logopedia Silesiana. 2015. 4:
113-139.

Fala I reprezentuje poczatkowsa aktywacje wtokien nerwu slimakowego w obrebie §limaka
ucha wewnetrznego. Fala I generowana jest przez pobudzajace potencjaty postsynaptyczne
neuronow jader §limakowych (tac. nuclei cochleares), a zatem odzwierciedla ich aktywacje.
Fala III odpowiada aktywacji jadra gornego oliwki (tac. nucleus olivaris superior), bedacej
strukturg odpowiedzialng za obustronne przetwarzanie wrazen stuchowych. Nastgpnie ocenie
podlega 1V fala, reprezentujgca aktywacje wstegi bocznej (tac. lemniscus lateralis) bedacej
pasmem wldokien nerwowych przebiegajagcym w pniu moézgu 1 zaangazowanym
w przekazywanie informacji stuchowych z pnia mézgu do wyzszych osrodkéw stuchowych.
Fala V odpowiada aktywacji wzgorka dolnego blaszki czworaczej (tac. colliculus inferior)
zlokalizowanego w obrebie srddmozgowia 1 odpowiedzialnego za integracje informacji
dzwigkowej, pochodzacej z wielu jader slimakowych, a jednocze$nie za przekazywanie
zintegrowanej informacji dalej do kory mézgowej gdzie odbywa si¢ ostateczny odbidr wrazen

dzwigkowych (Legatt, 2012; Urban 1 Skarzynski, 2015).
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4.4.  Prewalencja gluchoty czuciowo-nerwowej oraz uzasadnienie podjetych badan

Znaczaca wigkszos¢ badan dotyczacych CSD u kotéw o bialym umaszczeniu skupiata si¢
na metodach diagnostycznych, towarzyszacych schorzeniu zmianach histopatologicznych ucha
wewnetrznego lub stanowita prace przegladowe, podsumowywujace dotychczasowa wiedzg
(Bergsma i Brown, 1971; Delack, 1984; Strain, 1996). Dodatkowo nalezy zaznaczyc,
1z wigkszo$¢ dostepnych danych pochodzi z badan, ktore uwzgledniaty koty rasy mieszane;,
pochodzace z kolonii doswiadczalnych (Bosher 1 Hallpike, 1965; Mair, 1973). Z tego wzgledu
dane te nie majg wartosci aplikacyjnej wzgledem populacji wlascicielskich kotéw rasowych.
Badania naukowe podejmujace tematyke prewalencji CSD w wigkszosci poswigcone sg
poszczegdlnym rasom psow (Platt i in., 2006; Comito i in., 2012). Skutkuje to wystgpowaniem
dysproporcji dotyczacej aktualnej wiedzy na temat CSD u kotéw rasowych w poréwnaniu
z CSD wystepujacym u psow. Dane literaturowe dotyczace prewalencji CSD w populacji kotow
wilascicielskich sg niezwykle ograniczone i pochodza z zaledwie dwoch niezaleznych badan
uwzgledniajacych odmienne populacje kotow (Cvejic i in., 2009; Mari i in., 2019).
W pierwszym przeprowadzonym badaniu, dotyczacym schorzenia u kotow, uwzgledniono 84
osobniki nalezace do réznych ras, a procentowa warto§¢ prewalencji CSD w badanej grupie
wynosita 20.2 % (Cvejic 1 in., 2009). Badanie to dotyczyto cze$ciowo retrospektywnej analizy
wynikow i nie dla wszystkich osobnikow w badanej grupie okreslono fenotyp teczowek. Z tego
wzgledu powigzanie statystyczne pomigdzy wystgpowaniem CSD u kotdw rasowych
a obecnoscia niebieskich teczowek wywodzi si¢ gtownie z drugiego z wspomnianych badan,
ktore obejmowato 132 osobniki, a prewalencja CSD wynosita 30.3 % (Mari 1 in., 2019).
Roéznice w prewalencji CSD w przedstawionych badaniach wynikaja najprawdopodobniej
z r6znorodnos$ci obu populacji m.in. pod wzglgdem ogdlnej liczby kotdéw oraz ilosci osobnikdéw
przynalezacych do poszczegodlnych ras.

Biorac pod uwage znaczace roznice w prewalencji CSD pomiedzy rasami pséw, spodziewad
si¢ mozna wystepowania podobnych réznic pomiedzy okreslonymi rasami kotoéw (Marsh 1 in.,
2021; Strain, 2021) W dostgpnej literaturze brakuje nie tylko danych dotyczacych prewalencji
CSD u kotow, ale rowniez danych okreslajacych predyspozycje do wystgpowania CSD
u poszczegdlnych ras tego gatunku (Strain, 2017). Tylko w jednym z dotychczas
przeprowadzonych badan, wykorzystujac model regresji logistycznej wyodrebniono koty
Norweskie Le$ne jako ras¢ powigzang z CSD na podstawie istotnego statystycznie wyniku

(Mari 1 in., 2019). Nalezy jednak zaznaczy¢, iz w przeprowadzonym badaniu koty rasy
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Norweskiej Lesnej porownywane byly ze wszystkimi innymi osobnikami przynalezacymi do
réznych ras, a bedagcymi wspdlnie zgrupowanymi jako koty tzw. nie - Norweskie Lesne. Z tego
wzgledu autorzy doniesienia w podsumowaniu jedynie zasugerowali obecno$¢ roznic
w prewalencji CSD u poszczegdlnych ras kotow.

Dotychczas nie przedstawiono zadnych danych dotyczacych CSD w populacji biatych
kotow rasowych w Polsce. Zwlaszcza brak danych okreslajacych prewalencje schorzenia
stanowi bezposrednie uzasadnienie podjecia opisywanego problemu badawczego. Uzyskanie
danych dotyczacych prewalencji CSD pozwoli na okreslenie skali wystgpowania schorzenia
w populacji. Opisanie predyspozycji poszczegolnych ras do wystgpienia CSD moze stac si¢
cennym zrdédlem informacji dla hodowcow kotow rasowych, a takze dostarczy¢ istotnych
danych lekarzom weterynarii, bedacych opiekunami hodowli kotow. Ponadto ustalenie
powigzania pomig¢dzy niebieska barwa teczoéwek a wystepowaniem CSD jest niezwykle wazne.
Znaczaca liczba hodowcoéw kotdw biatych odstapita od hodowli niebieskookich osobnikdw,
a pomimo to w ich hodowlach w dalszym ciggu obecne sa liczne przypadki CSD. Warto
zaznaczy¢, ze nie okreslono dotychczas schematow postgpowania hodowlanego/schematow
rozrodczych, pozwalajacych na wykluczenie CSD z populacji (Passantino 1 Masucci, 2016;
Mari i in., 2019). W drugim etapie przeprowadzonych badan postanowiono opisaé
wystepowanie CSD w populacji biatych kotow rasy Devon Rex. Jest to jedna z najmniej
poznanych pod wzgledem CSD ras. Poprzednie badania dotyczace podjetej tematyki nie
uwzglednity ani jednego przedstawiciela rasy Devon Rex (Cvejic 1 in., 2009) lub jedynie
nieliczne osobniki (Mari 1 in., 2019). Devon Rex jest rasg kotow, u ktore; wystepuje biate
umaszczenie, a pomimo to jest to rasa pomijana w spisach ras kotow predysponowanych do
CSD. Dodatkowo zwigkszajaca si¢ popularnos$¢ kotéw rasy Devon Rex w Polsce, a co za tym
idzie zwickszenie dostepnosci pacjentow w warunkach klinicznych, uzasadnia decyzje

o zadedykowaniu drugiego etapu badan wtasnie tej rasie.

4.5. Hipotezy badawcze

4.5.1 Koty z przynajmniej jedng niebieska teczoéwka sa bardziej predysponowane do

CSD niz koty nie posiadajace ani jednej niebieskiej teczowki.

4.5.2 Istnieja dotychczas nieodkryte predyspozycje rasowe charakteryzujace

poszczegblne rasy kotow wzgledem CSD.
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4.6. Cele badawcze

4.6.1

4.6.2

4.6.3

4.6.4
4.6.5

Okreslenie prewalencji gluchoty czuciowo-nerwowej w populacji biatych
kotéw rasowych na terenie Polski.

Wykazanie, czy koty z przynajmniej jedng niebieska tgczowka sa bardziej
predysponowane do CSD niz koty nieposiadajace ani jednej niebieskiej
teczowki.

Okreslenie, czy w badanej populacji wystepuja predyspozycje rasowe
charakteryzujace poszczegdlne rasy kotow wzgledem CSD.

Okreslenie roznic w prewalencji jednostronnego i obustronnego CSD.

Opisanie zalezno$ci pomiedzy plcig a wystgpowaniem CSD.
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5. Materialy i metody

5.1. Zwierzeta

Rasowe koty o bialym umaszczeniu uwzglednione w pierwszym etapie badan
zdiagnozowane zostaly pod wzgledem CSD w okresie od kwietnia 2007 r. do lutego 2021 r.
Przeprowadzone badanie dotyczylo tacznie 72 kotow rasowych o bialtym umaszczeniu.
Wszystkie uwzglednione w badaniu zwierzeta byly pacjentami Katedry Choréb Wewngtrznych
z Klinikg Wydziatu Medycyny Weterynaryjnej Uniwersytetu Warminsko-Mazurskiego
w Olsztynie. Wyniki diagnostyki stuchu oraz cechy fenotypowe osobnikow, u ktorych badania
zostaly przeprowadzone przed wrzesniem 2020 r., podlegaly analizie retrospektywne;.
Wszystkie osobniki zdiagnozowane w poOzniejszym okresie podlegaly badaniom

prospektywnym.

W drugim etapie przeprowadzonych badan zdiagnozowano tacznie 40 kotow rasy Devon
Rex o biatym umaszczeniu. W okresie od marca 2021 r. do czerwca 2023 r. w Katedrze Chorob
Wewnetrznych z Klinika Wydzialu Medycyny Weterynaryjnej, Uniwersytetu Warminsko-
Mazurskiego w Olsztynie zbadano prospektywnie 29 kotow. Wszystkie koty zdiagnozowane
zostalty w ramach programu badan przesiewowych wykluczajacych z hodowli osobniki
obcigzone CSD. Pozostate 11 osobnikéw zbadano w okresie od listopada 2021 r. do wrze$nia
2022 r. w prywatnej praktyce weterynaryjnej zlokalizowanej w poludniowo-zachodniej Polsce,
dysponujacej aparaturg elektrodiagnostyczng niezbedng do  diagnostyki  stuchu
z wykorzystaniem potencjaléw wywotanych pnia mézgu. Wyniki badania BAEP udostepniono
do celow naukowych po uzyskaniu zgody wtascicieli 1 poddano analizie retrospektywnej.
Analizujac pokrewienstwo zakwalifikowanych do badan osobnikdw, jedynie 2 samice byty

rodzenstwem pochodzacym z tego samego miotu.

Wszystkie koty uwzglednione w obu etapach badan byly kotami wtascicielskimi lub kotami
hodowlanymi przeznaczonymi do dalszego rozrodu. W badaniach nie zostalty wykorzystane

koty ras mieszanych lub osobniki pochodzace z hodowli eksperymentalnych.

W pierwszym oraz drugim etapie przeprowadzonych badan przed zakwalifikowaniem
zwierzgcia do procedur diagnostycznych z wykorzystaniem potencjaldéw wywolanych pnia
mozgu przeprowadzono szczegotowy wywiad z wiascicielem/hodowca, a takze podstawowe

badanie kliniczne oraz badanie neurologiczne. Karty kliniczne zakwalifikowanych do badan

28



kotow zawieraly informacje dotyczace: rasy, wieku, ptci, koloru umaszczenia, koloru teczoéwek
oraz wynik elektrodiagnostyczny stuchu oszacowany na podstawie potencjatéw wywotanych
pnia moézgu. Koty zakwalifikowane do badania musialy spelnia¢ nastgpujace kryteria:
rodowod, biate umaszczenie, wiek >8 tygodnia zycia (Ryugo i Menotti-Raymond, 2012), brak
zastrzezen dotyczacych wyniku badania klinicznego oraz neurologicznego (Steiss i in., 1994),
historia leczenia wolna od stosowania lekéw potencjalnie ototoksycznych (Merchant, 1994;
Schacht 1 Hawkins, 2006; Oishi 1 in.,, 2012) oraz brak wystgpowania

w przesztosci chordb uszu (Eger i Lindsay, 1997).

Wszystkie procedury diagnostyczne zrealizowane zostaly zgodnie z zasadami dobrej
praktyki klinicznej. W czasie realizacji badan wykonywane procedury nie wymagaly zgody
Lokalnej Komisji Etycznej. Zgodnie z obowigzujacym w Polsce prawem czynno$ci
wykonywane w ramach praktyki weterynaryjnej nie wymagaja zgody Komisji Etycznej
(Ustawa z dnia 15 stycznia 2015 r. o ochronie zwierzat wykorzystywanych do celow

naukowych lub edukacyjnych (Dz. U. z 2015 r. poz. 266)).

5.2. Procedura wykonywania pomiar6w z wykorzystaniem potencjaldéw wywotanych pnia
mozgu

Zaréwno w pierwszym jak i w drugim etapie przeprowadzonych badan u wszystkich
zwierzat niewykazujacych nieprawidtowosci podczas badania klinicznego oraz badania
neurologicznego, przeprowadzono badanie sluchu z wykorzystaniem aparatury
elektrodiagnostycznej (Webb, 2009). Wobec wszystkich kotow zakwalifikowanych do badan,
czyli 72 kotow z pierwszego etapu badan oraz 40 kotéw zakwalifikowanych do badan podczas
etapu drugiego, zastosowano identyczny protokot badania. Badanie BAEP przeprowadzono
w obu osrodkach przy uzyciu sprzetu elektrodiagnostycznego o identycznej specyfikacji
(Viking Quest; Nicolet Biomedical Inc, WI, USA). U wszystkich kotéw zastosowano
premedykacje z wykorzystaniem chlorowodorku medetomidyny (Domitor R, Orion
Corporacion Orionintie 1FIN-02200 Espoo Finland) podawanym domig¢sniowo w dawce 50-
150 pg/kg masy ciata (Plourde, 2006). Nastepnie koty zostaly umieszczone w pozycji
mostkowej na stole wyposazonym w gumowg matg izolacyjng. Poddane badaniu zwierzeta
pozostawaty w pozycji mostkowej przez caty czas trwania badania. Podskérnie umieszczono
cztery stalowe elektrody igtowe jednorazowego uzytku (VIASYS Healthcare, Neurocare

Group, Madison, WI USA) (Strain, 1999; Bianchi i in., 2020). Odpowiednie obszary skory
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zdezynfekowano roztworem alkoholu (RRK-12, CHEMPUR, Polska). Umiejscowienie
elektrod byto nastepujace: (1) elektroda rejestrujaca — w linii posrodkowej na wysokos$ci uszu;
(2 1 3) elektrody odniesienia — obustronnie na wysokosci wyrostka sutkowatego kosci
skroniowej; (4) elektroda uziemiajgca — w linii posrodkowej na wysokosci pierwszych krggdw
szyjnych (Strain, 1996, 1999; Webb, 2009). W dalszej kolejnosci wprowadzono
do zewnetrznych przewodow stuchowych specjalnie do tego przystosowane stuchawki
dokanatowe (Strain, 1996; Webb, 2009). Zastosowanie dostosowanych do $rednicy
zewngetrznego kanatu stuchowego stuchawek umozliwia przekazanie wygenerowanego przez
sprzgt elektrodiagnostyczny bodzca dzwigckowego w postaci tzw. kliknie¢ (Webb, 2009).

Nagrania odbywatly si¢ w pomieszczeniu nie posiadajacym izolacji akustyczne;j.

U wszystkich kotow badanie BAEP rozpoczeto od lewego ucha, a nastepnie diagnozowano
stuch po stronie prawej. Podczas trwania procedury do aktualnie badanego ucha emitowano
dzwieki w postaci kliknie¢ o natgzeniu 90 dB nHL (decibels normal Hearing Level) (Strain,
1999; Bianchi 1 in., 2020). W celu uniknigcia stymulacji krzyzowej podczas przesytania
bodzcoéw akustycznych do ucha badanego, do ucha niebadanego przekazywany byt bodziec
maskujacy nazywany takze ,,biatym szumem”, ktéry byt o 30 dB nizszy od dzwigkow
odczuwanych przez diagnozowane ucho (Gongalves i in., 2008; Bianchi i in., 2020). Uzyskany
sygnat podlegat 200 000 krotnemu wzmocnieniu przy zastosowaniu filtrow ustawionych na
czestotliwosci odciecia 100 1 3000 Hz. Audiogramy czyli wyniki badania BAEP uzyskano
poprzez usrednienie 500-1000 zapisow trwajacych po 10 ms (Scheifele 1 Clark, 2012; Musteata
iin., 2013).

Po przeprowadzeniu diagnostyki w celu odwrdcenia sedacji zastosowano atipamezol
w dawce 10 pg/kg i.m. (Antisedan 5 mg/1 ml, Orion Corporation Orionintie 1 FIN02200 Espoo
Finland) (Plonek 1 in., 2017).

5.3. Analiza wynikéw BAEP

W celu zdiagnozowania CSD u kotdw, przeprowadzono ocen¢ otrzymanych w pierwszym
oraz drugim etapie badan zapisow BAEP. W przypadku wystgpienia ghuchoty czuciowo-
nerwowej w zapisie BAEP nie stwierdza si¢ obecnosci zadnej z fal I-V (Strain, 1999; Musteata
1 in., 2013). Pojawienie si¢ pierwszej fali odzwierciedla wygenerowany w obrebie narzadu
Cortiego impuls elektryczny, bedacy reakcja na dzialajacy bodziec akustyczny. W przypadku

CSD zdegenerowany narzad Cortiego nie posiada zdolnosci wygenerowania impulsu
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elektrycznego. Z tego wzgledu nieobecna jest nie tylko I fala, ale rowniez pozostale (Legatt,

2012; Musteata i in., 2013).

W zaleznos$ci od otrzymanych wynikow BAEP w obu etapach badan zwierzeta podzielone
zostaly na trzy grupy: (1) koty z obustronnie prawidlowym stuchem, gdy zanotowano
odpowiedz pochodzaca z obojga uszu (ryc. 5); koty ghuche obustronnie, u ktérych nie uzyskano
zadnej odpowiedzi (ryc. 6) oraz koty jednostronnie ghuche, u ktorych tylko jedno ucho
reagowalto na bodzce (ryc. 7) (Legatt, 2012).

[Tw T T T T T T T T \15'“57

Ryc. 5. Zapis badania BAEP przedstawiajacy obustronnie prawidtowy stuch. Zrédto:
opracowanie wtasne.
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Ryec. 6. Zapis badania BAEP przedstawiajacy obustronng ghtuchote czuciowo-nerwowa.
Zrbdlo: opracowanie wlasne.

Ryc. 7. Zapis badania BAEP przedstawiajacy jednostronng ghuchote czuciowo-nerwowa.
Zrbdlo: opracowanie wlasne.
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5.4. Analiza statystyczna

5.4.1. Analiza statystyczna w grupie 72 kotow przynalezacych do réznych ras

Dane uzyskane podczas pierwszego etapu badan poddano analizie statystycznej (program
Statistica StatSoft Inc, Tulsa, OK, USA i R: Language and Environment for Statistical
Computing by R Foundation for Statistical Computing, Wieden, Austria) uzywajac testu
Chi-kwadrat (y2) z poprawka Yatesa oraz analizy regresji logistycznej (Haviland, 1990;
McHugh, 2013; Sperandei, 2014). Wszystkie analizy statystyczne przeprowadzono przy
poziomie istotnosci p < 0,05. Test Chi-kwadrat (¥2) z poprawka Yatesa zostal zastosowany
podczas okreslenia korelacji statystycznej pomiedzy prewalencja CSD a kolorem teczowek
oraz plcig badanych kotéw. Zalezno$¢ statystyczna pomigdzy wystepowaniem CSD
a poszczegdlnymi rasami kotow zestawionymi poréwnawczo z innymi przebadanymi
osobnikami nienalezacymi do tej konkretnej rasy zostata rdOwniez oceniona z uzyciem testu
Chi-kwadrat (y2) z poprawka Yatesa. Wykorzystujac test Chi-kwadrat (y2) z poprawka Yatesa
okreslono takze roznice w korelacji statystycznej dotyczacej wystepowania CSD pomiedzy
osobnikami z co najmniej jedng niebieskg tgczéwka (jedna lub dwie) oraz osobnikami
nieposiadajacymi niebieskich teczowek. Ostatnig z wymienionych korelacji okreslono jedynie
dla ras kotow reprezentowanych przez najwigksza liczbg przebadanych osobnikow: Maine
Coon (27) oraz Norweski Les$ny (23). Okreslono taczng procentowa warto$¢ prewalencji CSD
wraz z podzialem na gluchote jednostronng oraz obustronng. Dwumianowe 95% przedziaty
ufnosci (CI) dla proporcji zostaly okreslone. W celu zidentyfikowania potencjalnych
czynnikéw predykcyjnych CSD przeprowadzona zostata jednoczynnikowa analiza regres;ji

logistycznej (Sperandei, 2014).

5.4.2. Analiza statystyczna w grupie 40 kotéw rasy Devon Rex

Analizy statystyczne zostaty przeprowadzone z wykorzystaniem oprogramowania R (wersja
4.0.5.; R Core Team, 2021; R: Language and Environment for Statistical Computing by R
Foundation for Statistical Computing, Wieden, Austria). Wszystkie analizy statystyczne
przeprowadzono przy zatozeniu poziomu istotnosci o = .05. Dane przedstawiono jako
liczebno$¢ (n) oraz odsetek (%) badanej grupy. Okreslone zostaly dwumianowe 95% przedziaty

ufnosci (CI) dla proporcji. Test Chi-kwadrat (y2) Pearsona z poprawka Yatesa zostat
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wykorzystany podczas okre$lenia korelacji statystycznej pomig¢dzy prewalencja CSD a kolorem
teczowek oraz picig badanych kotow (Haviland, 1990; McHugh, 2013). W celu okre$lenia
korelacji statystycznej pomiedzy wystepowaniem obustronnego 1 jednostronnego CSD
ponowne uzyto testu Chi-kwadrat (¥2) Pearsona z poprawka Yatesa. Zostata okre$lona

czestotliwo$¢ wystepowania CSD wraz z podzialem na ghuchotg jednostronng oraz obustronna.
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6. Wyniki

6.1. Wyniki uzyskane w grupie 72 kotéw rasowych

W pierwszym etapie badan przeprowadzono diagnostyke BAEP u 72 kotow o biatym
umaszczeniu, ktore nalezaly do szesciu réznych ras. Liczba kotdw reprezentujacych
poszczegblne rasy w badaniu wynosita: Maine Coon - 27; Norweski Lesny - 23; Sphynx - &;
Brytyjski Krotkowtosy - 7; Devon Rex - 6; Cornish Rex- 1. Mediana wieku uwzglednionych
w badaniu kotoéw wyniosta 15 tygodni i wahata si¢ od 8 do 288 tygodni. CSD zdiagnozowane
zostato u 12 z 72 osobnikéw w grupie. Prewalencja schorzenia wyniosta 16.7% (12/72; 95%
CI, 8.9%-23.3%). Odsetek kotow jednostronnie ghuchych wynidst 11.1% (8/72; 95% CI, 4.9%-
20.7%), a pozostate 5.6% (4/72; 95% CI, 1.5%-13.6%) kotéw byto obustronnie ghuche.
Wszystkie samice, u ktorych wystapito CSD byty jednostronnie gluche.

Grupa badawcza sktadata si¢ z 32 samcow i1 40 samic. W badanej grupie nie stwierdzono
korelacji statystycznej pomiedzy prewalencja CSD a plcig przebadanych osobnikéw (y2 [1,
n=72]=0.55, p = .46).

Informacje dotyczace koloru tgczowki okre§lone zostalty u wszystkich 72 osobnikoéw
uwzglednionych w badaniu. Ws$rod 12 kotow, posiadajacych obie teczowki koloru
niebieskiego, u 2 osobnikow stwierdzono CSD (16.7%; 95% CI, 2.0%-48.4%). W grupie 14
kotow posiadajacych jedynie jedng niebieskg teczowke CSD zdiagnozowane zostalo
u 2 zwierzat (14.3%, 95% CI, 1.8%-42.8%). Warto zaznaczy¢, iz oba byly jednostronnie gluche
a strona wystgpowania CSD odpowiadata stronie obecnosci pojedynczej niebieskiej teczowki.
Najliczniejsza grupa kotow nie posiadajacych niebieskich teczowek skladala si¢ z 46 kotow
sposrod ktorych CSD obecne byto u 8 osobnikow (17.4%; 95% CI, 7.8%-31.4%). W badanej
populacji nie odnaleziono statystycznie istotnej korelacji, potwierdzajacej hipoteze, iz koty
z co najmniej jedng niebieska tgczéwka sa bardziej narazone na wystapienie CSD
w poréwnaniu z kotami u ktorych teczowki miaty inny kolor (¥2 [1, n = 72] = 0.01, p = .91).
Réznica w prewalencji CSD pomiedzy kotami z jedng lub dwiema niebieskimi teczowkami
rowniez nie wykazala istotnos$ci statystycznej (2 [1, n = 72] = 0.14, p = .70). Wsréd ras
reprezentowanych przez najwigksza liczbe osobnikow: Maine Coon (27) i Norweski Lesny (23)
nie stwierdzono rdznic w prewalencji CSD pomiedzy osobnikami posiadajagcymi co najmnie;j
jedna niebieska teczoOwke a osobnikami nieposiadajagcymi niebieskich teczowek (Maine Coon

:(x2 [1, n=27] = 0.14, p = .71); Norweski Lesny: (¥2 [1, n = 23] = 0.35, p = .55). Liczbe
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przebadanych kotow z uwzglednieniem rasy, koloru teczoéwek i stanu stuchu przedstawiono

w Tabeli nr 1.

Tabela 1. Stan zmystu stuchu badanych kotow.
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Podczas poszukiwania korelacji  statystycznej wskazujacej na  predyspozycje
poszczegblnych ras do CSD, koty nalezace do danej rasy podlegaty porownaniu z pozostatymi
osobnikami uwzglednionymi w badaniu. Wskazane porownanie przeprowadzono dla ras
reprezentowanych przez najwieksza liczbe osobnikow (Maine Coon oraz Norweski Lesny).
W przypadku obu ras nie stwierdzono statystycznie istotnej korelacji pomiedzy rasg a CSD
(Maine Coon p = 1.00; Norweski Lesny (¥2 [1, n = 72] = 0.05, p = .82). Mala liczebno$¢ prob
dotyczaca pozostatych ras kotow (Sphynx, Brytyjski Krotkowlosy, Devon Rex) uniemozliwita
odnalezienie korelacji statystycznej wskazujacej na predyspozycje wskazanych ras
do wystgpienia CSD. Reprezentowana przez jedynie jednego osobnika rasa Cornish Rex zostata

wykluczona z préb okreslenia korelacji pomiedzy rasg a CSD.

Przeprowadzono takze jednoczynnikowa analiz¢ regresji logistycznej (Sperandei, 2014).
Uzyskane wyniki nie wykazaty obecnosci istotnych statystycznie predyktorow CSD (p > .05
dla okreslonych zmiennych: rasa, pte¢, liczba niebieskich teczowek: [0, 1 lub 2]). Wyniki

przeprowadzonej regresji logistycznej przedstawiono w Tabeli nr 2.

Tabela 2. Jednoczynnikowa regresja logistyczna dla CSD.

Predyktor OR 95% Cl dla P
ilorazu szansy
(OR)
Rasa (Brytyjski krotkowlosy = odniesienie)
Cornish Rex 0.01 n/a 992
Devon Rex 0.50 0.02 do 7.01 .615
Maine Coon 0.43 0.06 do 3.75 403
Norweski Leny 0.38 0.05 do 3.42 .346
Sphynx 0.83 0.08 do 9.16 .876
Ple¢, meska 1.96 0.56 do 7.30 294
Liczba niebieskich teczowek (0 = odniesienie)
Jedna 0.79 0.11 do 3.72 785
Dwie 0.95 0.13 do 4.58 9353
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6.2. Wyniki w grupie 40 kotow rasy Devon Rex

W drugim etapie badan dotyczacym kotow rasy Devon Rex uwzgledniono 40 osobnikow

o bialym umaszczeniu. Mediana wieku wszystkich badanych zwierzat wyniosta 19 tygodni.

Czestos¢ wystepowania CSD w badanej populacji byta réwna 10.0% (4/40; 95% CI, 2.8%-
23.7%). Odsetek gluchoty jednostronnej (2/40) oraz obustronnej (2/40) w badanej populacji byt
identyczny 1 wynidst w obu przypadkach 5.0% (95% Cl, 0.6%-16.9%).

Grupa badawcza skladata si¢ z 15 samcoOw 1 25 samic rasy Devon Rex. Wsrdd samcow
u 2 kotéw wystgpito CSD (13.3%; 2/15; 95% CI, 1.7%-40.5%), a w przypadku samic liczba
osobnikow dotknigtych CSD réwniez wyniosta 2 (8.0%; 2/25; 95% CI, 0.9%-26.0%).
W badanej grupie nie stwierdzono istotnej statystycznie korelacji pomigdzy wystepowaniem
CSD a picig przebadanych osobnikow (¥2 [1, n =40] = 0.001; P> .99). Obie samice u ktérych
wystapito CSD byly jednostronnie gluche, natomiast u obu samcéw z CSD stwierdzono
gluchote obustronng. Porownanie odsetka wystgpowania ghuchoty jednostronnej z obustronng
wsrod grupy kotéw z CSD nie wykazalo obecnosci statystycznie istotnych réznic (y2 [1, n = 4]

<0.01; P> .99).

Informacje dotyczace koloru teczéwki okreslone zostaty u wszystkich przebadanych kotow
(Tabela nr 3). W sktad grupy badawczej wchodzito osiem kotdw posiadajacych obie teczowki
koloru niebieskiego 1 u zadnego z tych osobnikéw nie stwierdzono CSD (0.0%; 0/8; 95% CI,
0.0%-36.9%). Siedem kotéw posiadato jedna niebieska teczowke 1 u dwodch z nich
zdiagnozowano CSD (28.6%; 2/7; 95% CI, 3.7%-71.0%). W grupie kotow nieposiadajacych
ani jednej niebieskiej tgczowki liczacej tacznie 25 osobnikow CSD stwierdzono u dwodch
osobnikow (8.0%; 2/25; 95% CI, 0.9%-26.0%). Procentowa wartos¢ wystepowania ghuchoty
wsrod kotow posiadajacych przynajmniej jedng niebieskg teczowke (jedng lub dwie) wynosita
13.3% (2/15; 95% CI, 1.7%- 40.5%). Powigzanie CSD z wystepowaniem niebieskich tgczéwek
w badanej populacji nie byto istotne statystycznie (¥2 [1, n =40] <0.01; P> .99). W grupie 7
kotéw posiadajacych jedna niebieskg tgczowke CSD wystapito u dwoch osobnikoéw, jeden
zdiagnozowany zostat z jednostronnym a drugi z obustronnym CSD (14.3%; 1/7; 95% CI,
0.4%-57.9%).
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Tabela 3. Stan stuchu badanych kotow z uwzglednieniem koloru teczowek

Kolor Liczba Koty z CSD Koty z Koty z
teczowek przebadanych (jednostronnym jednostronnym obustronnym
kotow i obustronnym) CSD CSD
Koty z dwiema 8 0 0 0
niebieskimi
teczowkami
Koty z jedna 7 2 1 1
niebieska
teczowka
Koty 25 2 1 1
nieposiadajace
niebieskich
teczowek
Lacznie 40 4 2 2

W przypadku jednego kota jego wtasciciel postanowit wyczysci¢ oba zewnetrzne kanaty

stuchowe zwierzecia w dniu zaplanowanego badania BAEP. W zwigzku z zaistnialg sytuacja

postanowiono przeprowadzi¢ badania BAEP dwukrotnie: w dniu czyszczenia uszu (ryc. 8a)

1 10 dni pdzniej (ryc. 8b) w celu pordéwnania uzyskanych zapiséw 1 potwierdzenia wptywu

obecnosci ptynu na uzyskane wyniki (Webb, 2009). Poréwnujac zapisy BAEP stwierdzono,

zZe

obecnos¢ ptynu zmniejszyta amplitude fali 1 wydtuzyta latencje odpowiedzi pochodzacej z ucha

lewego.
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Ryc. 8a. Zapis badania BAEP u kota rasy Devon Rex, ktéremu w dniu zaplanowanego
badania wyczyszczony uszy. Zrodto: opracowanie wiasne.

0.5V 15ms

¥

Ryc. 8b. Powtérnie wykonany zapis badania BAEP (po 10 dniach) u tego samego osobnika.
W dniu badania uszy nie zastaly potraktowane zadnym preparatem. Zrodto: opracowanie
wiasne.
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7. Dyskusja

Deficyt danych literaturowych opisujacych CSD u biatych kotow wilascicielskich
uwarunkowat podjecie przedstawionego problemu badawczego. Wigkszos¢ uprzednio
przeprowadzonych badan dotyczyta opisu zmian histopatologicznych towarzyszacych CSD
oraz skupiata si¢ na obecnosci powigzania pomiedzy CSD a niebieskimi tgczoOwkami (Wilson
i Kane, 1959; Bosher i Hallpike, 1965; Delack, 1984; Ryugo i in., 2003). Badania
te uwzglednialy biale koty przynalezace do kolonii do$wiadczalnych i z tego wzgledu
otrzymane w nich dane majg ograniczone zastosowanie wzgledem populacji kotow
wiascicielskich (Bosher i Hallpike, 1965; Mair, 1973; Delack, 1984). Populacja kotow
wladcicielskich cechuje si¢ bowiem wigkszym zréznicowaniem puli genetycznej. Przed
podjeciem wskazanego problemu badawczego dane dotyczace CSD u biatych kotéw
wilascicielskich pochodzily z jedynie dwoch niezaleznych badan, ktore objety rdézng liczbe
kotow przynalezacych do réznych ras, a takze rdznity si¢ ogodlng liczba badanych zwierzat

(Cvejic i in., 2009; Mari i in., 2019).

Realizacja przedstawionego problemu badawczego podzielona zostala na dwa etapy.
Pierwszy etap obejmowat diagnostyke CSD u 72 kotow przynalezacych do réznych ras. Z kolei
drugi etap badan poswigcony zostat opisaniu CSD wsrdod kotow rasy Devon Rex.
Charakterystyka schorzenia w populacji 40 osobnikéw rasy Devon Rex jest pierwszym
badaniem opisujacym problematyke CSD u kotow w aspekcie jednej rasy. Gtownym celem
zarOwno pierwszego, jak i drugiego etapu badan bylo okreslenie prewalencji CSD w dwoch
wskazanych populacjach kotow wtascicielskich. Celem obu etapéw byto takze okres§lenie
powigzania pomiedzy wystepowaniem CSD a obecno$cig niebieskich teczowek wraz
z okresleniem réznic w wystepowaniu CSD pomiedzy osobnikami z ich r6zng liczba (jedna
teczowka lub dwie). Celem przeprowadzonych badan bylo réwniez okreslenie powigzania
pomigdzy ptcig osobnikdéw, a wystepowaniem CSD. W przypadku obu etapéw badan okreslono
takze réznice w prewalencji pomie¢dzy jednostronnym i obustronnym CSD. Dodatkowo
w pierwszym etapie badan jednym z gtéwnych celéw byto okreslenie obecnosci predyspozycji

rasowych wzgledem CSD, ktore charakteryzowatyby uwzglednione w tym etapie rasy kotow.

Dane opisujace prewalencje CSD wsrod kotow pochodzacych z kolonii doswiadczalnych
oraz z populacji kotow wiascicielskich znaczaco roznig si¢ od siebie w dostepnej literaturze
(Bosher i Hallpike, 1965; Bergsma i Brown, 1971; Mair, 1973; Delack, 1984; Cvejic i in., 2009;

Mari 1 in., 2019). Ponadto prewalencja CSD w populacji rasowych kotow witascicielskich,
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okreslona w dwodch niezaleznych badaniach, r6éznita si¢ istotnie i wynosita odpowiednio 20,2%
(17/84) (Cvejic i in., 2009) 1 30,3% (40/132) (Mari i in., 2019). W pierwszym etapie badan,
ktory dotyczyt 72 kotow przynalezacych do 6 réznych ras (Maine Coon; Norweski Lesny;
Brytyjski Krotkowlosy; Devon Rex; Sphynx; Cornish Rex) ogdlna prewalencja CSD wynosita
16.7% (12/72), CI 95 [8,9%; 23,3%]. Uzyskany wynik wskazuje na nizsza cz¢stosé
wystepowania CSD w populacji kotow w Polsce w porownaniu z danymi uzyskanymi
w poprzedzajacych niezaleznych badaniach dotyczacych innych populacji kotow
wiascicielskich (Cvejic 1 in., 2009; Mari i in., 2019). Wyszczeg6lni¢ nalezy, ze wynik
prewalencji CSD uzyskany w pierwszym etapie badan nieznacznie roézni si¢ od wyniku
czestosci wystepowania CSD na poziomie 20.2%, jednakze znaczaco kontrastuje z kolejnym
badaniem, w ktorym ogo6lna prewalencja CSD wyniosta 30.3%. Réznice w uzyskanych danych
dotyczacych wskazanych powyzej populacji wynika¢ moga nie tylko z ich réznorodno$ci pod
wzgledem ogolnej liczby osobnikow, ale takze z réznic dotyczacych liczby kotow
przynalezacych do danej rasy. Roznigce si¢ wyniki dotyczace prewalencji CSD pomiedzy
opisywanymi populacjami moga wynika¢ takze z odmiennych strategii hodowlanych oraz
odmiennej puli genetycznej charakteryzujacej wskazane populacje. W drugim etapie badan
prewalecja CSD w populacji 40 kotéw rasy Devon Rex wyniosta 10% (4/40), CI 95 [2,8%;
23,7%]. Wyniki drugiego etapu badan dotycza jednej $cisle okreslonej rasy i z tego wzgledu
dane pochodzace z poprzedzajacych badan dotyczacych kotow wiascicielskich nie wykazuja
pelnego zastosowania. Czgsto§¢ wstgpowania CSD w poprzedzajacych badaniach zostala
bowiem okreslana dla osobnikéw przynalezacych do réznych ras kotow (Cvejic 1 in., 2009;
Mari i in., 2019). Nalezy jednak zaznaczy¢, ze w populacjach kotéw rasowych pochodzacych
z weczesniejszych niezaleznych badan, a takze w populacji kotow uwzglednionych
w pierwszym etapie przedstawionych badan znajdowatly si¢ rowniez koty rasy Devon Rex.
Badanie dotyczace lacznie 84 kotow wilascicielskich przeprowadzone ponad dekadg temu,
uwzglednilo jedynie jednego przedstawiciela rasy Devon Rex, ktory zostal okreslony jako
osobnik zdrowy (Cvejic 1 in., 2009). Drugie niezalezne badanie poswigcone czgstosci
wystgpowania CSD na terenie Wielkiej Brytanii dotyczyto 132 osobnikoéw 1 objeto 12 kotow
rasy Devon Rex, z czego 2 (16,7% [2/12]) okreslono jako obcigzone CSD (Mari i in., 2019).
Roéwniez pierwszy etap przeprowadzonych badan objat 6 osobnikéw rasy Devon Rex, z czego
jeden osobnik obcigzony byt CSD. Drugi etap przeprowadzonych badan dotyczyt znacznie
wiekszej liczby kotow rasy Devon Rex (40 osobnikoéw). Dysproporcje w liczebnosci kotéw
przynalezacych do tej konkretnej rasy sprawiaja, iz wszelkie porownania dotyczace CSD

w obrebie wskazanej rasy sg niemiarodajne.
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Szczegb6lng uwage nalezy zwrdci¢ na liczbe kotow Norweskich Lesnych uwzgledniong
w badaniu przeprowadzonym przez Marii i in. (2019). Badanie to obj¢to tacznie 132 osobniki
z czego 41 kotow bylo przedstawicielami rasy Norweski Lesny. Z wszystkich dost¢pnych
w literaturze danych dotyczacych CSD w odniesieniu do indywidualnej rasy badanie to objeto
najwiekszg liczbg przedstawicieli (Cvejic i in., 2009). Dodatkowo jest to liczba osobnikow
przynalezacych do jednej rasy najbardziej zblizona do zdiagnozowanych w drugim etapie
przeprowadzonych badan 40 osobnikdéw rasy Devon Rex. W obrebie wskazanej populacji
kotow rasy Norweski Lesny prewalencja CSD wynosita 43,9% (18/41), czyli byta znaczaco
wyzsza od czgstosci wystgpowania CSD wsrdd kotow rasy Devon Rex (10%; 4/40) (Mari i in.,
2019). Wskazana rdznica wystepujaca pomigdzy wyszczegdlnionymi dwiema rasami wynikac
moze z roéznic pomiedzy obiema populacjami (np. schematy reprodukcyjne, pula genowa).
Wskazywa¢ moze takze, ze koty rasy Devon Rex sa mniej predysponowane do wystapienia
CSD w poréwnaniu z kotami rasy Norweski Lesny. W dostgpnej literaturze opisywane sa
znaczne roznice w prewalencji CSD pomigdzy poszczegdlnymi rasami psow o biatym
umaszczeniu. Mozliwe jest zatem, ze podobne rdéznice wystepuja pomigdzy poszczegdlnymi
rasami kotow (Platt i in., 2006; Comito i in., 2012; Hayward i in., 2020; Strain, 2021).
Dodatkowo wyszczegodlni¢ nalezy dane uzyskane w badaniu przeprowadzonym przez Marii
iin. (2019) z wykorzystaniem regresji logistycznej wskazujace, ze koty rasy Norweskiej Lesnej
w uwzglednionej populacji powigzane byly z obecnoscia CSD. Uzyskany wynik byt istotny
statystycznie 1 dotyczyt poréwnania kotdw rasy Norweski Lesny z wszystkimi pozostatymi
osobnikami zgrupowanymi jako koty tzw. nie - Norweskie Le$ne. Biorac pod uwage
przedstawione informacje oraz fakt, ze w badaniu przeprowadzonym przez Marii 1 in. (2019)
koty Norweskie Le$ne stanowity ponad 31% (41/132) badanej populacji, mozna zatozyc¢,
ze wysoki procentowy udzial tej rasy mogl wptyna¢ na podwyzszenie wyniku ogdlnej

prewalencji w grupie 132 bialych kotow.

W pierwszym etapie przeprowadzonych badan, dotyczacym osobnikdéw nalezacych do
szesciu roznych ras kotow, nie odnaleziono statystycznego powigzania pomiedzy
wystepowaniem CSD a picig 2 (1, n=72)=0.55, p=.46. Uzyskany wynik jest zgodny z danymi
pozyskanymi z dwdch wczesniejszych niezaleznych badan dotyczacych kotow wlascicielskich,
nalezacych do wiekszej ilosci ras (Cvejic 1 in., 2009; Mari 1 in., 2019). W celu dodatkowego
potwierdzenia réwnolegle do testu Chi-kwadrat z poprawka Yatesa przeprowadzono
jednoczynnikowa regresj¢ logistyczng, ktora dodatkowo potwierdzita brak powigzania

pomiedzy CSD a plcig wsrod osobnikoéw uwzglednionych w pierwszym etapie badan (OR=
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1.96 Clos[0.56;7.30] p=.294). W drugim etapie przeprowadzonych badan réwniez nie
odnaleziono statystycznego powigzania pomigdzy wystepowaniem CSD a plcig osobnikow
nalezacych do rasy Devon Rex y2 (I, N = 40) = 0.001, p > 0.999. Podsumowujac, we
wszystkich przeprowadzonych dotychczas badaniach uwzgledniajagcych rasowe koty
wlascicielskie o bialtym umaszczeniu, nie wykazano obecno$ci predyspozycji plci do
wystagpienia CSD (Cvejic i in., 2009; Mari i in., 2019). Warto podkresli¢, ze dotychczas nie sg
dostepne zadne dane wskazujgce na obecnos$¢ powigzania pomigdzy CSD, a picig wsrdd psow,
ktore sg gatunkiem obszerniej opisanym wzgledem CSD niz koty (Platt i in., 2006; Strain,
2021).

W dostepnych danych literaturowych opisujacych dwie odmiennie populacje biato
umaszczonych kotow wiascicielskich nie stwierdzono obecno$ci statystycznie istotnych réznic
w wystepowaniu ghuchoty jednostronnej oraz obustronnej (Cvejic i in., 2009; Mari i in., 2019).
Nalezy jednak zaznaczy¢, iz w obu tych badaniach, pomimo braku statystycznie istotnego
wyniku, gluchota obustronna wystepowata czgsciej. W pierwszym etapie przeprowadzonych
badan prewalencja ghluchoty jednostronnej wynosita 11,1% 1 byla wyzsza niz prewalencja
gluchoty obustronnej 5,6%. Z kolei w drugim etapie przeprowadzonych badan prewalencja
gluchoty jednostronnej oraz obustronnej byta taka sama i wynosita w obu przypadkach 5.0%,
CI95 [0.6%; 16.9%]. Uzyskanie w pierwszym etapie badan wyniku wskazujacego na czestsze
wystepowanie ghuchoty jednostronnej moze wynikac ze specyfiki badan klinicznych, jednak
obserwacja ta wymaga dalszej analizy. Zaznaczy¢ nalezy, ze nie wszystkie koty o biatym
umaszczeniu podlegaja obligatoryjnym badaniom z wykorzystaniem metody BAEP, poniewaz
obowigzek ten dotyczy jedynie osobnikdéw przeznaczonych do dalszej hodowli (Federation
Internationale Feline, 2017). Z tego wzgledu wiele osobnikéw obcigzonych ghuchota
jednostronng nie zostaje nigdy zdiagnozowane przy uzyciu badania elektrodiagnostycznego.
Bardzo czgsto koty z jednostronnym CSD prawidtowo funkcjonujg w otoczeniu 1 jedynie
doswiadczony hodowca jest w stanie zauwazy¢ slabo wyrazone objawy behawioralne
sugerujace obecnos¢ CSD (Strain, 1999; McBrearty i1 Penderis, 2011). Z kolei, koty u ktorych
obecne jest obustronne CSD wykazuja zaawansowane objawy behawioralne wskazujace na
deficyt zmystu stuchu (Strain, 1999). Podkresli¢ nalezy jednak ponownie, ze jedyna
obiektywng metoda oceny zmysthu stuchu jest wykonie badania BAEP (Scheifele i Clark, 2012).
Behawioralna ocena stuchu moze by¢ uwazana jedynie za wskazanie do przeprowadzenia
miarodajnego badania elektrodiagnostycznego. Powyzej wymienione przyczyny sprawiaja, ze

wiele kotow z jednostronnym CSD nigdy nie zostaje poddanych obiektywnej diagnostyce
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stuchu, utrudniajac tym samym wnikliwg charakterystyke CSD (McBrearty i Penderis, 2011;
Ryugo i Menotti-Raymond, 2012).

Na szczeg6lng uwage zastuguje fakt, ze zarbwno w pierwszym jak i w drugim etapie
przeprowadzonych badan wszystkie samice obcigzone CSD byly jednostronnie ghuche.
W pierwszym etapie zjawisko to dotyczyto pigciu samic, natomiast w drugim etapie badan dwie
samice rasy Devon Rex byly jednostronnie ghluche. Wczesniejsze dwa niezalezne badania nie
opisywaty wystepowania wspomnianej zaleznosci, wigc zarowno pierwszy jak i1 drugi etap
przedstawionych badan sg pierwszymi doniesieniami informujagcymi o wystgpieniu
wspomnianej obserwacji (Cvejic 1 in., 2009; Mari i in., 2019). Ze wzgledu na malg liczbe
osobnikow obcigzonych CSD we wskazanych dwoch etapach badan niemozliwe jest
poszukiwanie korelacji statystycznej dla wskazanej obserwacji, jednakze wymaga ona dalszych
badan na mozliwe jak najwigkszej grupie zwierzat. W literaturze wystepuja bardzo ograniczone
i niejednoznaczne dane dotyczace wystgpowania ghuchoty jednostronnej oraz obustronnej
w populacji kotow wlascicielskich (Cvejic 1 in., 2009; Mari 1 in., 2019). Nieopisane dotychczas
mechanizmy dziedziczenia CSD, a w szczegdlnosci nieopisane czynniki warunkujace
wystepowanie jednostronnej i obustronnej ghuchoty wskazuja na koniecznos¢ przeprowadzenia
badan obejmujacych liczniejsze populacje kotow rasowych (Ryugo i Menotti-Raymond, 2012;
David i in., 2014; Strain, 2017).

Powszechnie  wystepujace  wsrod  hodowcow  kotow  rasowych  przekonanie
oraz dotychczasowa literatura wskazuja na powigzanie pomigdzy CSD a obecnos$cig
niebieskich teczoéwek (Cvejic 1 in., 2009; Strain, 2017; Mari i in., 2019). Wyniki uzyskane
w poprzedzajacych niezaleznych badaniach wykazaty, Zze osobniki posiadajace co najmniej
jedna niebieska teczowke sg bardziej predysponowane do CSD w poréwnaniu z kotami, ktorych
kolor teczowek byt inny niz niebieski (Cvejic 1 in., 2009; Mari 1 in., 2019). Z tego wzgledu
wyniki uzyskane w pierwszym oraz drugim etapie przeprowadzonych badan uwzgledniajacych
populacje kotow rasowych w Polsce, zastuguja na szczegdlng uwage. W obu opisywanych
populacjach uwzglednionych w badaniu nie odkryto bowiem zalezno$ci pomigdzy
wystepowaniem CSD a niebieskim kolorem teczéwek. Wynik §wiadczacy o braku statystycznie
istotnego powiazania uzyskany zostat zarowno w pierwszym x2(1, N=72)=0.01, p=091, jak
1w drugim etapie badan 2 (1, N=40) <0.01, p>0.999. Przeprowadzona w ramach pierwszego
etapu badan jednoczynnikowa regresja logistyczna rdGwniez nie ujawnita powigzania pomiedzy
CSD a obecnoscig jednej (OR= 0.79 Clos[0.11;3.72] p=.785) lub dwdch (OR=0.95
Clos[0.13;4.58] p=.953) niebieskich tgczowek. Uzyskane wyniki kontrastuja z danymi
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opublikowanymi w przesztos$ci, co moze by¢ konsekwencja specyficznych czynnikow
charakteryzujacych wskazane populacje, jednakze obecna literatura nie zapewnia wigkszej
ilosci doniesien naukowych dotyczacych CSD u kotow wiascicielskich (Cvejic i in., 2009; Mari
1in., 2019). Uzyskanie wynikow ro6znigcych si¢ od dotychczasowych doniesien, moze wynikac
z faktu, iz najliczniejsza grupe kotéw uwzglednionych w pierwszym (63%; 46/72) oraz
w drugim etapie (62,5%; 25/40) przeprowadzonych badan stanowily koty nie posiadajace
niebieskich teczowek. W badaniu przeprowadzonym przez Cvejic i in. (2009) odsetek kotow
posiadajacych przynajmniej jedng teczoéwke niebieska wynosit > 50%. Badanie to jednak nie
zapewnito opisu fenotypowego teczowek dla wszystkich uwzglednionych w obliczeniach
statystycznych osobnikow ( > 65%; 55/84) (Cvejic i in., 2009). W badaniu przeprowadzonym
dekade pozniej przez Marii 1 in. (2019) odsetek kotdw z przynajmniej jedna niebieskg teczéwka
wynosit > 33% 1 byt zblizony do procentowego udzialu wskazanych kotéw w populacji
zakwalifikowanej do pierwszego etapu przeprowadzonych badan >37%. Badanie
przeprowadzone przez Marii i in. (2019) dotyczyto jednak wigkszej populacji i z tego wzgledu
obejmowato wigkszg liczbg¢ kotéw z przynajmniej jedng niebieskg teczowka. Wyszczegdlnié
nalezy, ze w pierwszym etapie przeprowadzonych badan w grupie 8 kotow z obiema
niebieskimi tgczéwkami jedynie dwa osobniki obcigzone byly CSD. Dodatkowo w pierwszym
etapie badan najliczniejsza grupa byty koty rasy Maine Coon ws$rdd ktorych 75% osobnikow
z CSD miato obie teczowki w kolorze innym niz niebieski. W obu etapach przeprowadzonych
badan nie stwierdzono réznic w wystgpowaniu CSD pomig¢dzy osobnikami z jedng lub dwiema
niebieskimi teczOwkami, co jest zgodne z dotychczasowym stanem wiedzy (Cvejic 1 in., 2009;
Mari 1 in., 2019). Brak jednoznacznych danych wyjasniajacych wystepowanie CSD
u osobnikéw nieposiadajacych niebieskich teczéwek uniemozliwia okres$lenie schematow
postepowania hodowlanego, ktore pozwolityby na wykluczenie CSD z populacji kotéw
rasowych o bialym umaszczeniu (Ryugo i Menotti-Raymond, 2012; David i in., 2014).
Wymienione dane zasluguja na szczegolng uwage, poniewaz w drugim etapie badan wsrod
8 kotow rasy Devon Rex z obiema niebieskimi tgczOwkami, u zadnego z nich nie
zdiagnozowano CSD. Uzasadnia to nie tylko konieczno$¢ przeprowadzania dalszych badan
zglebiajacych problematyke CSD u kotoéw, ale takze sugeruje przyjecie strategii badawczej
ukierunkowanej tak jak w przypadku pséw na opis tej jednostki chorobowej w kontekscie

indywidualnej rasy a nie gatunku (Strain, 2021; Xu i in., 2021; Haase 1 in., 2022).

Weczesniejsze doniesienia oraz pierwszy etap niniejszych badan obejmowaty populacje,

sktadajace si¢ z wiekszej ilosci roznych ras kotéw (Cvejic 1 in., 2009; Mari i in., 2019). Analiza
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poréwnawcza omawianych populacji kotdw utrudniona jest miedzy innymi poprzez
odrézniajaca je od siebie liczbe kotéw przynalezacych do poszczegdlnych ras. W pierwszym
etapie przeprowadzonych badan osobniki rasy Maine Coon stanowily najliczniejsza grupe
kotow (37,5%; 27/72), a prewalencja CSD w obrebie tej rasy wynosila <15%. Procentowa
warto$¢ prewalencji CSD zastuguje na szczeg6lng uwage poniewaz w przeprowadzonych
wczesniej niezaleznych badaniach odsetek ghuchych kotow rasy Maine Coon byl znacznie
wyzszy 1 wynosit <35% (Cvejic 1 in., 2009) oraz <44% (Mari i in., 2019). Brak homogennosci
wskazanych grup badawczych, a takze charakteryzujaca je odmienna pula genetyczna mogag
by¢ przyczyng prezentowanych roéznic. Roznice w prewalencji CSD zaobserwowano takze
w przypadku kotéw Brytyjskich Krotkowlosych, ktore w pierwszym etapie badan
reprezentowane byly przez niewielkg liczbe osobnikow, natomiast w poprzedzajacych
badaniach byly jedng z najliczniejszych ras (Cvejic i in., 2009; Mari i in., 2019). Z tego wzgledu
wystepujace roéznice w prewalencji uzasadni¢ mozna analogicznymi zalezno$ciami jak
poprzednio w przypadku rasy Maine Coon. Badanie przeprowadzone przez Marii i in. (2019)
wykazalo, ze koty rasy Norweski Le$ny powigzane sa z wystgpowaniem CSD. Nalezy
zaznaczyC, ze koty tej rasy stanowily najliczniejszy odsetek populacji uwzglednionej
we wskazanym badaniu i powigzanie z CSD ustalone zostalo na podstawie poréwnania
z wszystkimi innymi kotami przynalezacymi do pozostatych ras. Dane opisujace koty
Norweskie Lesne uzyskane w kolejnym niezaleznym badaniu przeprowadzonym przez Cvejic
11in. (2009) maja ograniczong warto$¢ porOwnawcza, poniewaz liczba kotow tej rasy w badane;j
populacji byta kontrastujaco nizsza (> 8%). W pierwszym etapie badan przeprowadzonych na
terenie Polski, koty Norweskie Lesne stanowily 31,9% wszystkich kotow 1 pomimo faktu,
ze byly druga co do liczebnosci rasa kotow uwzglednionych w tym etapie badan, nie
odnaleziono statystycznego powigzania pomig¢dzy ta rasag a CSD (p=. 74). W badaniu
przeprowadzonym przez Marii 1 in. (2019) liczba kotow rasy Norweski Lesny (41) zblizona
byta natomiast do liczby kotow rasy Devon Rex uwzglednionych w drugim etapie badan (40).
Etap badania skupiajacy si¢ na kotach rasy Devon Rex, jak zaznaczono wczesniej, jest
pierwszym badaniem dedykowanym jedynie jednej rasie kotow. Dodatkowo prewalencje CSD
wsrod kotow rasy Devon Rex ustalono na znacznie nizszym poziomie niz w przypadku kotow
rasy Norweski Lesny w badaniu przeprowadzonym przez Marii 1 in. (2019). Rodznica
w prewalencji wynika¢ moze, jak wspomniano wczesniej, z rdznorodnosci wskazanych
populacji lub odmiennej puli genowej, ale wskazywa¢ moze takze, ze koty rasy Devon Rex s3
mniej predysponowane do CSD niz koty rasy Norweski Le$ny. Poréwnanie prewalencji CSD

w obrebie wylacznie kotow rasy Devon Rex w dostepnej literaturze jest utrudnione ze wzgledu
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na malg liczbe kotoéw tej rasy, uwzglednionych w poprzedzajacych badaniach (Cvejic i in.,
2009; Mari i in., 2019). Niewielka liczba kotow rasy Sphynx (8) w pierwszym etapie
przeprowadzonych badan uniemozliwita ustalenie powigzania pomigdzy tg rasg a CSD. Warto
jednak podkresli¢, iz prewalencja CSD w badanej populacji Sphynx wynosita 25%. Dodatkowo
CSD obecne bylto jedynie u kotéw z co najmniej jedng niebieska teczowka, co jest zgodne
z aktualnym stanem wiedzy wskazujacym na predyspozycje kotéw niebieskookich do CSD
(Strain, 2017) Badanie przeprowadzone przez Cvejic i in. (2009) nie uwzglednito ani jednego
osobnika rasy Sphynx, z kolei w badaniu przeprowadzonym przez Marii i in. (2019) nie

ustalono prewalencji CSD dla tej konkretnej rasy.

Podsumowujac, wyniki przeprowadzonych badan wskazuja na nizsza prewalencje CSD
w populacji bialo umaszczonych rasowych kotow wiascicielskich na terenie Polski
w porownaniu z wczesniejszymi danymi dotyczacymi prewalencji CSD (Cvejic i in., 2009;
Mari i1 in., 2019). Brak powigzania pomiedzy wystepowaniem ghluchoty a obecnoscia
niebieskich tgczéwek w przypadku obu etapoéw badan stanowi kolejna roéznice wzgledem
dostgpnych danych literaturowych (Cvejic 1 in., 2009; Mari 1 in., 2019). Liczne réznice
pomiegdzy porownywanymi populacjami powigzane z trudnosciami w pozyskaniu identycznych
grup badawczych moga by¢ jedna z potencjalnych przyczyn, wyjasniajacych uzyskanie
odmiennych wynikéw. Brak danych dotyczacych CSD u kotow powoduje, ze hodowcy biatych
kotow rasowych, pomimo rezygnacji z uzyskiwania niebieskookich miotow, wciaz notujg CSD
w swoich hodowlach. Na rozpowszechnienie zastluguje zatem stwierdzenie, ze nie wszystkie
biate koty z niebieskimi tgczoéwkami sg gluche, a CSD wystepuje takze u biatych kotow
z teczowkami o kolorze innym niz niebieski. Wchodzaca z Zzycie z dniem 01.01.2021 roku
uchwata Walnego Zebrania Czlonkéw Polskiej Federacji Felinologicznej ,,Felis Polonia” (FPL)
wskazuje na wzrost zainteresowania hodowcow ograniczeniem CSD w populacji kotow
rasowych (Federation Internationale Feline, 2017). Wskazana uchwata obliguje do wykonania
badania BAEP u kazdego hodowlanego kota o bialym umaszczeniu. Z duzym
prawdopodobienstwem zwigkszy to ilos¢ kotéw poddanych elektrodiagnostyce. Wspotpraca
wickszej ilosci osrodkow przeprowadzajgcych badanie BAEP pozwolitaby natomiast, tak jak
w przypadku badan dotyczacych psoéw, na utworzenie liczniejszych grup badawczych,
pozwalajacych na okreslenie prewalencji CSD u poszczegolnych ras kotow. Wzrastajace
zainteresowanie hodowcoéw oraz wiascicieli dotyczace CSD bezposrednio wskazuje na
konieczno$¢ przeprowadzenia dalszych badan obejmujacych liczniejsze populacje kotow

w celu zapewniania miarodajnych danych. Ostatecznie zaznaczy¢ nalezy, ze mechanizmy
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dziedziczenia CSD nie zostaly dotychczas opisane. Niemozliwe jest zatem wykluczenie
obecno$ci nieznanych czynnikéw, ktére uzasadnityby rdéznice w wynikach uzyskanych

w trakcie przeprowadzenia niniejszych badan.
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8. Whnioski

8.1.

8.2.

8.3.

8.4.

8.5.

Prewalencja CSD w populacji kotéw wtascicielskich na terenie Polski w pierwszym
etapie badan wyniosta 16,7 %. Drugi etap badan okreslit prewalencje CSD wsrdd
kotow rasy Devon Rex na poziomie 10,0%. Uzyskane wyniki $wiadczy¢ moga

o nizszej prewalencji CSD wsrdd kotow rasy Devon Rex.

W obu uwzglednionych populacjach kotow wiascicielskich nie wykazano, ze koty
posiadajace przynajmniej jedng niebieska teczowke sg bardziej predysponowane do

CSD niz koty nie posiadajace niebieskich teczowek.

Przeprowadzone badania nie wykazaly obecnos$ci predyspozycji rasowych do
wystepowania CSD. W grupie 40 kotéw rasy Devon Rex prewalencja CSD byta
nizsza w poréwnaniu z populacja 72 kotdéw przynalezacych do réznych ras kotow.
Uzyskany wynik sugeruje dalsze rozpatrywanie schorzenia w uj¢ciu rasowym, a nie

jak dotychczas gatunkowym.

W obu badanych populacjach kotéw nie opisano rdéznic w czesto$ci wystepowania

pomiedzy jednostronnym oraz obustronnym CSD.

Zardwno w pierwszym jak 1 w drugim etapie badan nie wykazano obecnosci

powigzania pomig¢dzy ptcig badanych osobnikow a wystepowaniem CSD.
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Abstract

Background: Data on sensorineural deafness (CSD) in purebred white client-owned cats is limited as most of the
information on this disease entity is assured from mixed-breed experimental colonies. It is known that cats with blue
irises are more predisposed to CSD having been described as a condition in which many structures in the inner ear
are damaged resulting in hearing loss. Cats with CSD are born deaf or lose their hearing irreversibly within the first

4-5 weeks of life. It is important to diagnose cats with this hereditary condition in order to eliminate affected individu-
als from breeding. The objectives of this study were to ensure data on prevalence of CSD in a population of 72 client-
owned purebred white cats in Poland according to the color of the irises and to determine if there are any predisposi-
tions with regard to CSD among different breeds of cats in which the dominant W gene is present.

Results: Conducted study included 72 purebred white cats from six different breeds. The prevalence of CSD in the
conducted study was 16.7%, Clos [8.9%; 23.3%]. Unilateral deafness (11.1%, Cles [4.9%; 20.7%]) was more common than
bilateral CSD (5.6%, Clss [1.5%; 13.6%]). The studies did not show any association between sex and CSD, p = .46. No
association between the blue color of irises and deafness in the studied population could be found, p =.91. When
compared to the rest of the examined population, no association was found between CSD and a particular breed.
Conclusions: Overall prevalence of CSD regarding the examined population of purebred client-owned cats was
reported as lower when compared to previous studies concerning purebred cats. Cats with blue irises are more likely
to be deaf in accordance to the current state of knowledge, however in the conducted study, no significant associa-
tion between the presence of blue irises and deafness in white purebred cats could be identified. In order to eliminate
CSD from the population, it is necessary to conduct examinations and diagnose CSD in white cats with blue irises as
well as with irises of color other than blue. Association between particular breed and CSD wasn't identified.

Keywords: Hearing, Hereditary, Feline, Brainstem auditory evoked potentials

Background

Congenital sensorineural deafness (CSD) in cats has
been an area of research for years, however, despite the

*Correspondence: annemarie.kortas@uwm.edu.pl numerous studies, many aspects of this disease remain

- —— - — unexplained [1]. CSD in white cats with blue eyes was
! Department of Internal Diseases with Clinic, Faculty of Veterinary Medicine,

University of Warmia and Mazury in Olsztyn, ul. Oczapowskiego 14, 10-719, used as a model in studies of human Waardenburg
Olsztyn, Poland syndrome [2—4]. Nonetheless, as far as it is known,
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provide data for this condition among client-owned
purebred white cats [5, 6]. To our knowledge, this is the
first study that provides data for CSD in white cats in
Poland.

CSD is particularly prevalent in cat breeds in which
the dominant autosomal white gene (W) is present [7, 8].
Described condition is characterized by early postnatal
initiation of sensorineural hearing loss [1, 2]. In histologi-
cal examination, affected cats show pathological changes.
The initial step in the pathology is the degeneration of
the stria vascularis caused by the loss of melanocytes [9,
10]. One of the primarily observed change which takes
place later is the collapse of Reissner’s membrane [9, 10].
Numerous studies have provided evidence exposing lack
of melanocytes in stria vascularis linked to CSD. Melano-
cytes taking their origin from neural crest are comprised
in the stria vascularis [11-13]. This blood rich zone takes
responsibility for the assurance of the endocochlear
potential through liberation into the endolymph high
levels of K + , which is necessary for activating electrical
potential in the hair cells [12, 14].

Genetic mapping research has shown an association
between white spotting phenotype and the KIT gene on
feline chromosome B1 [15]. Among many functions of
the KIT, the effect of its stimulation on melanocytes has
also been demonstrated [16-18]. According to recent
reports, white coat phenotype in cats is associated with a
mutation involving partial insertion of the genetic mate-
rial of the feline endogenous retrovirus (FERV1) in the
KIT gene. The study has shown that partial insertion of
the FERV1 could be also associated with the occurrence
of CSD among white cats [19, 20].

To exclude cats with CSD from further breeding,
the determination of hearing using brainstem auditory
evoked responses (BAER) is a procedure often performed
in veterinary clinics. This exclusion is an attempt to elim-
inate the genes responsible for CSD from populating,
even though the exact mechanisms of inheritance have
not been discovered despite numerous studies [7]. Prior
to the two studies conducted independently, in which
the examined populations of client-owned cats differ [5,
6], data were collected from experimental colonies and
are not credible when it comes to client-owned cats due
to disparate breeding concepts. The limited prevalence
data regarding client-owned cats and the lack of clearly
defined breed predispositions justify the necessity for
further research among purebred client-owned cats.

The objectives of this research were to provide data on
prevalence of CSD among a population of 72 purebred
client-owned white cats in Poland by taking the color of
the irises into consideration and to determine CSD prev-
alence among different breeds of cats in which the domi-
nant W gene is present.
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Results

Seventy-two purebred white cats among six different cat
breeds were included in the study. Feline patients were 27
Maine Coons, 23 Norwegian Forrest Cats, 8 Sphynx, 7
British Shorthairs, 6 Devon Rexes, 1 Cornish Rex.

The overall prevalence of CSD in the studied popula-
tion was estimated at 16.7% (12/72), Clgs [8.9%; 23.3%)].
The percentage regarding unilaterally deaf cats was 11.1%
(8/72), Clos [4.9%; 20.7%], and the remaining 5.6% (4/72),
Clgs [1.5%; 13.6%] of cats were bilaterally deaf. All female
cats that were affected with CSD were unilaterally deaf.

The examined subjects involved 32 male and 40 female
cats. The differences regarding prevalence of CSD
between male and female cats were not significant 2 (1,
N =72) = 0.55, p = 0.46. The median age of all patients
was 15weeks ranging from 8 to 288 weeks.

The data regarding the iris color were confirmed in
all 72 cats. Out of 12 cats with both blue irises, 2 cats
were affected by CSD (16.7%), Clos [2.0%; 48.4%], among
14 cats with one blue iris, 2 cats were affected by CSD
(14.3%), Clgs [1.8%; 42.8%], and among the population of
46 cats with no blue iris, 8 cats were defined as affected
by the described condition (17.4%), Clgs [7.8%; 31.4%)].
In the studied population, there was no significant find-
ing regarding statistics that cats with at least one blue iris
were more likely to be deaf than cats whose irises were
colors other than blue 2(1, N=72)=0.01, p = 0.91. Dif-
ference in CSD prevalence between cats with 1 or 2 blue
irises was not significant either y2 (1, N=72)=0.14,
p=0.70. Out of 14 animals having one blue iris, 2 cats
were unilaterally deaf (14.3%), Clgs [1.8%; 42.8%], and the
deafness sides of both individuals matched to the side of
the single blue iris. Within the breeds represented by the
largest number of subjects: Maine Coon (27) and Norwe-
gian Forest (23), no differences in the prevalence of CSD
were found between individuals with at least one blue iris
and individuals without a single blue iris (Maine Coon:
x2 (1, N=27)=0.14, p=0.71; Norwegian Forest: x2 (1,
N = 23) = 0.35, p = 0.55). The number of cats examined
specifying the color of the iris and breed is presented in
Table 1.

While comparing cats from a particular breed to the
remaining examined individuals, no significant associa-
tion with related to CSD was found for Maine Coon and
Norwegian Forrest breed (Maine Coon p = 1.00; Norwe-
gian Forrest 2 (1, N=72)=0.05, p = 0.82). Small sample
sizes regard to Sphynx, British Shorthair and Devon Rex
prevented determining whether significant associations
between these particular breeds and CSD were seen.
Cornish Rex breed was excluded from the comparison
because it was represented just by single individual.

In order to extend the statistical analyzes, univariate
logistic regression was performed. Obtained results did
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Table 1 Hearing status of the examined cats
Breed Number of  Cats with 2 Cats with 1 Cats with 0 CSD CSD in cats with at CSD in cats
cats blue irises blue iris blue irises least 1 blue iris !N_ith none blue
Iris
Maine Coon 27 3 5 19 4/27 1 3
Norwegian Forrest 23 5 3 15 3/23 1 2
Sphynx 8 2 4 2 2/8 2 0
British Shorthair 7 0 0 7 217 0 2
Devon Rex 6 1 2 3 1/6 0 1
Cornish Rex 1 1 0 0 0/1 0 0
Table 2 Univariate logistic regression for CSD are breed predispositions that characterize individual
Predictor OR 95% CI for OR P breeds. To our knowledge, this is the first data describing
a population of purebred white cats in terms of CSD in
Breed (British Shorthair = reference) Poland.
Cornish Rex 0.01 n/a 992 Seventy-two purebred white cats were tested, and the
Devon Rex 0.50 0.02t0 7.01 615 overall prevalence of CSD was 16.7%. By comparing the
Maine Coon 0.43 0.06t0 3.75 403 prevalence outcome to the data obtained in the previous
Norwegian Forrest 0.38 0.05t0 3.42 346 studies regarding client-owned cats, this study reports
Sphynx 0.83 0.081t0 9.16 876 lower prevalence rates [5, 6]. In previously conducted
Sex, male 1.96 0.56to 7.30 294 studies, cats were stimulated with the intensity of 70 or
Number of blue eyes (0 = reference) 80 dB normal hearing level [5], and with the intensity
One 0.79 0.11t03.72 .785  of 80 dB [6]. In both aforementioned studies that were
Two 0.95 0.13t0 4.58 953  previously conducted, when no response was noted, the

OR odds ratio, CI confidence interval

not reveal any significant predictors for CSD (p > 0.05 for
all variables: breed, sex and number of blue eyes), which
is presented in Table 2.

Discussion

For a long time, researchers have been focusing on the
subject regarding the deafness in white-coated cats with
blue irises [2-4, 7]. The preceding research focused
mainly on mixed breed experimental colonies which
were used as a model in studies of human Waardenburg
syndrome [2-4]. Further, prevalence data from previ-
ously conducted studies on client-owned purebred white
cats are assured [5, 6]. The prevalence of deafness signifi-
cantly differed in cats belonging to mixed breed colonies
compared to client-owned cats. Moreover, the prevalence
of CSD in purebred white client-owned cats obtained in
two independent studies differed significantly, and was
estimated as follows 20.2% [5] and 30.3% [6].

The objective of the research was to determine the
prevalence of CSD in a population of client-owned white
cats, and as to whether there are significant differences
in the prevalence of CDS regarding the color of the irises
in the studied population. Additionally, the goal was to
compare the prevalence of this disease entity within the
studied breeds in order to determine as to whether there

intensity of stimuli was increased to 90 dB and 100 dB
respectively. It should be noted that there were slight dif-
ferences in prevalence when compared to the occurrence
rate of 20.2% [5] but these differences became even more
contrasting while comparing to data introduced by Mari
et al. [6] in which the overall prevalence was 30.3%. These
differences may result from the disparate reproductive
strategies and a different genetic pool characterizing the
above-mentioned populations. They may also result from
the dissimilarity of the studied populations in terms of
the number of cats belonging to particular breed and the
overall number of cats included in studies. Dissimilarities
in obtained the data may also result from different crite-
ria for the inclusion of cats in the studies, however, to our
knowledge, there are no other studies that are conducted
on purebred white cats. The lack of a sufficient number
of reports describing especially purebred cats indicates
the need to continue research in order to determine the
prevalence of sensorineural deafness.

Norwegian Forest cats were found to be significantly
associated with CSD when compared to non-Norwegian
Forest breeds gathered together, and constituted the
highest percentage of population (< 32%) in the examined
group of cats [6]. Norwegian Forest cats in the examined
population in Poland constituted 31.9% of all examined
cats, and despite a slight difference regarding percent-
age value compared to the previous research, it was not
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possible to discover any statistically significant associa-
tion that characterizes this particular breed (p = 0.74). In
contrast to the data presented by Mari et al. [6] regarding
the Norwegian Forest Cats, it is impossible to compare
the obtained data with the data presented by Cjevic et al.
[5] regarding Norwegian Forest cats because the number
of cats in examined population was significantly lower
(> 8%). Even though the conducted research failed to
present breed predispositions within any of the studied
breeds, which is not the case of the Norwegian Forrest
breed in the previous study [6], more studies with dif-
ferent study designs and more examined individuals are
needed. Despite the fact that a small number of cats rep-
resenting the Sphynx breed made it impossible to estab-
lish the existence of an association between CSD and this
particular breed, a particular attention was decided to be
paid to this breed. Prevalence of deafness in the studied
Sphynx population was 25%, and deafness was only pre-
sent in cats with at least one blue iris which is consistent
with the current state of knowledge indicating the predis-
position of blue-eyed cats to CSD. The study conducted
by Cjevic et al. [5] have not included this particular
breed, and the other study [6] didn’t establish the prev-
alence of deafness for this particular breed. Lack of any
previous data indicates the necessity for further research
describing the prevalence of CSD among this individual
breed. The highest number of cats included in the con-
ducted study belonged to Maine Coon breed, and were
accounted for 37.5% (27/72) of the cats tested. The over-
all prevalence of CSD among this breed was <15%, which
is a noteworthy frequency when compared to the results
obtained in foregoing studies in which the prevalence of
CSD among this individual breed was as follows <35%
[5] and < 44% [6]. The indicated difference may result
from the different number of tested cats representing this
breed in the compared research groups. It may also be an
outcome of the fact that all three compared study groups
consisted of client-owned cats which have undergone
clinical trials in which it is difficult to obtain homogene-
ous research groups. The differences in the prevalence of
CSD were also noted with regard to the British Shorthair,
which in the study was one of the breeds represented by
the least number of individuals, whereas it was the largest
group of the studied individuals in data presented by Cje-
vic et al. [5]. Hence, differences in prevalence can be jus-
tified by analogous relationships mentioned in the case of
the Maine Coon breed. In the previous studies, the num-
ber of Devon Rex solid white cats was 1 [5] and 12 [6],
respectively. Conducted study included only 6 represent-
atives of this breed. Disproportions in the groups consist-
ing of few individuals clearly indicate the need for studies
that would cover larger populations. Additionally, while
searching for associations between particular breeds of
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cats and CSD, statistical analyzes were extended, and uni-
variate logistic regression was performed, however, as in
the case of analyzes performed with the use of the Yates’s
Chi-Squared test, no associations were found between
any of the breeds presented in the study and CSD. The
detailed results of the conducted analysis are presented
in Table 2.

Difficulties in examining a sufficiently large number
of individuals during clinical trials could be resolved
through the cooperation of more centers involved in
the study of deafness in cats, based on the exchange of
data regarding study results. Undertaking such coop-
eration could make it possible to determine the preva-
lence of CSD in particular breeds of purebred cats and
it would also allow to determine the breed-specific
predispositions.

Obtained data exhibit that unilateral deafness was
more common in the conducted research. The occur-
rence of unilateral and bilateral deafness was as follows
11.1% and 5.6%. It is worth to mention that all females
that were affected with CSD were unilaterally deaf. In the
previous studies, the differences in the incidence of uni-
lateral and bilateral deafness were insignificant. However,
it should be emphasized that in both previous studies,
bilateral deafness was more frequent [5, 6]. This differ-
ence may be due to the specifics of clinical trials; how-
ever, it requires further evaluation by the studies that will
be conducted in the future.

Results obtained in conducted study do not show any
significant association in the prevalence of CSD and the
sex y2 (1, N=72)=0.5, p=0.46, which is consistent
according to previous reports [5, 6]. Moreover, parallel
to the Yates’s Chi-Squared test and in accordance with
the previous studies [5, 6], while performing univari-
ate logistic regression, no associations between the sex
of cats and CSD were found (OR =1.96 Clgs [0.56;7.30]
p = 0.294) (Table 2).

The differences in the acquired outcomes in regards to
the prevalence of deafness as per the color of the irises
comparable to the previous studies are particularly note-
worthy. In previous studies, it was agreed that cats with
at least one blue iris are more predisposed to CSD com-
pared to the cats without blue irises at all (p =0.04 [5];
x2 = 0.01, p = 0.91 [6]), which is in line with the current
state of available knowledge. In the conducted study,
an unexpected data was obtained which indicates that
in terms of statistics, there is no significant association
between the blue color of the irises and deafness y2(1,
N=72)=0.01, p=0.91 in the examined population of
cats. In the univariate logistic regression, no associations
were found between the presence of one (OR =0.79 Clgs
[0.11;3.72] p=0.785) or two (OR=0.95 Clgs [0.13;4.58]
p=0.953) blue irises and the presence of CSD. The
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outcome of the results may be the consequence of several
specific factors describing the studied population. First
of all, the major population of this conducted research
consisted of cats with both irises of a color other than
blue and accounted these cats as > 63% (46/72) of the cat
population included in the statistics. Obtaining an out-
come inconsistent with the previous reports may result
from the fact that the remaining populations of the cli-
ent-owned cats examined differed significantly from the
population included in the study. In the first independ-
ent study, the percentage of cats with at least one blue iris
was > 50% [5], while the subjected population in Poland
consisted of < 37% (26/72) cats having at least one blue
iris. When the subjected population with the population
studied in another independent research is compared [6],
the differences in the percentage of cats with at least one
blue iris in the studied populations are similar, and the
percentages are as follows > 33% and > 37% respectively.
However, it should be noted that the cat population
included in the previous study exceeds the number of
cats included in the hereby conducted study, and thus the
number of cats with at least one blue iris exceeded the
number of these particular cats included in the examined
population in Poland. It should be noted that the larg-
est group represented in the study by Maine Coon cats
consisted of > 30% of cats with one blue iris, whereas in
the compared population of cats the percentage of Maine
Coons with one blue iris was > 61% [6]. With regard to
the Maine Coon breed, it should be additionally noted
that 75% of deaf cats within this breed had both irises of a
color other than blue.

In the research, among 14 cats with one blue iris, two
cats were deaf and both individuals were unilaterally deaf,
and the side of the blue eye matched the side of deafness.
A similar relationship was found in the previous stud-
ies in which it was found that in 50% of the side of uni-
lateral deafness matched the side of single blue iris [6].
The obtained observation requires further research on a
larger population of cats with one blue iris, which would
allow to determine the existence of potential association.

The recorded disproportions distinguishing the con-
ducted study from previous studies on client-owned cats
might have an impact on the unexpected outcome that
the presence of at least one blue iris is not significantly
associated with CSD in terms of statistics. The differ-
ences in the obtained data may result from the difficulty
in acquisition of identical research groups, which charac-
terizes clinical trials. The fact is that the breeders of pure-
bred cats are aware of the generally accepted knowledge
about the predisposition of white cats with blue irises to
CSD, and despite choosing reproductive strategies lim-
iting the number of blue-eyed cats in white litters, sen-
sorineural deafness still appears in white cats with irises
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other than blue. Therefore, it should be concluded that
not all purebred white cats with blue irises are deaf, and
that CSD appears in white cats with irises other than
blue. During clinical trials it appears that breeders of
white cats with irises other than blue are surprised by
the obtained result of the study confirming deafness in
the cat. This type of situation clearly indicates the need
to increase the amount of research on the pedigree cat
population in response to the growing interest of breed-
ers and owners. In order to eliminate sensorineural deaf-
ness from the population, it is necessary to conduct tests
and diagnose CSD in white cats with blue irises as well as
with irises other than blue. Ultimately, the mechanisms
of inheritance are yet not explained [7], which makes it
impossible to exclude the presence of possibly occurring
unknown factors that would unequivocally justify the dif-
ference of the obtained results.

Conclusion

To sum up, the overall prevalence was lower than previ-
ously conducted studies regarding client-owned cats and
was estimated as 16.7%, which suggests a lower preva-
lence of CSD in the examined population in Poland. The
obtained data specifically defining the studied popula-
tion, which differ from previous reports on client owned
cats [5, 6], show no association between the presence of
blue irises and deafness. Even though a particular atten-
tion on possible breed association was paid, it was not
possible to discover the relationships sought. Mentioned
differences may be due to a different gene pool in the
studied populations, however, obtained results indicate
the necessity to conduct further studies involving white
cats with blue irises and other color of irises, and justify
the validity of conducting further studies focusing on
individual breeds of cats. The interest to eliminate CSD
from the purebred cats population in Poland is confirmed
by the resolution of the General Meeting of Members of
the Polish Felinological Federation,,Felis Polonia’’ (FPL),
effective from 01/01/2021, requiring BAER testing in
white cats intended for breeding [21]. Mentioned reso-
lution legitimizes the growing interest to eliminate CSD
from the population of purebred white cats in Poland and
the increasing demand for the necessary data regarding
the implementation of the screening process.

Methods

Animals

As part of a screening program to exclude deaf indi-
viduals from breeding, a study was conducted between
April 2007 and February 2021, which included a total of
72 white purebred cats which were the patients at the
Department and Clinic of Internal Diseases of the Fac-
ulty of Veterinary Medicine of the University of Warmia
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Fig. 1 The result of the BAER examination of a cat with normal hearing in both ears
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Fig. 2 The result of the BAER examination of a cat with unilateral deafness
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Fig. 3 The result of the BAEP examination of a cat with bilateral deafness

and Masuria in Olsztyn, Poland. Cats were examined
retrospectively till the September of 2020, as of this date
cats were examined prospectively. A detailed interview
with animals’ owners and basic clinical and neurological
examination were performed in all cats before examin-
ing them with brainstem auditory evoked responses [22].
Data files of the examined cats included breed, age, sex,
coat color, iris color, and electrodiagnostic specification
estimated with brainstem auditory evoked responses.
Recordings were performed in a quiet room without
soundproofing. All data was obtained in accordance with
the principles of good clinical practice; however, ethics
approval was not required during the period of data col-
lection. Pursuant to the law in force in Poland, activities
performed as part of a veterinary practice do not require
the consent of the Ethics Committee. Cats included in
the study had to meet the following criteria: purebred
white cats at least 8 weeks old; non-objective physical
and neurological examination result; no history of topical
administration of potentially ototoxic drugs; no history of
ear disease [23].

Methods

After the results of basic clinical and neurological exami-
nation having shown no contraindications for sedation,
all tested animals were premedicated with medetomidine

hydrochloride (Domitor R, Orion Corporacion Orionin-
tie 1IFIN—02200 Espoo Finland) at a dose of 50 — 150 pg/
kg of body weight by intramuscular injection into the left
or right quadriceps muscle. For the recordings, cats were
placed in sternal recumbency on a special wooden table
equipped with a rubber insulating mat. Insert earphones
adjusted to the diameter of the external auditory canal
were introduced in the external auditory canal, as close
as possible to the transition of the vertical to the horizon-
tal part [24]. Four subcutaneous, disposable, steel nee-
dle electrodes (VIASYS Healthcare, Neurocare Group,
Madison, W1 53711-4495 USA) were placed in the fol-
lowing configuration: recording electrode at point Cz (at
the top of the dome of the head); reference electrodes at
the level of the mastoid processes of the temporal bones
on the left and right side; ground electrode on the mid-
dle of the neck [7, 24]. In all cats, BAER testing was per-
formed first in the left ear then in the right ear. BAER
determinations were carried out on all cats using the
same electrodiagnostic unit Viking Quest (Nicolet Bio-
medical Inc, WI, USA). BAER results were acquired by
averaging 500 recordings of 10 ms. Filters were set at the
cutoff frequencies of 100 Hz and 3000 Hz, and the signal
was amplified 200,000 times [25]. Cats were stimulated
with click intensity at 90 dB nHL (dB) in the examined
ear. While the stimuli in the form of clicks were being
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emitted to the examined ear, a masking signal was sent to
the opposite ear in the form of the so called “white noise”
whose value was 30 dB nHL (dB) lower in order to pre-
vent crossover effect. The animal was classified as normal
when there was response from both ears (Fig. 1), unilat-
erally deaf when there was a response from only one ear
(Fig. 2), and bilaterally deaf when there was no response
from both ears (Fig. 3). The recordings were concluded
and subsequently atipamezole at a dose of of 10pg/kg
i.m (Antisedan 5 mg/1 ml, Orion Corporation Orionin-
tie 1 FINO2200 Espoo Finland) was used to reverse the
sedation.

Statistical analysis

Statistical analysis (Statistica program StatSoft Inc, Tulsa,
OK, USA and R: Language and environment for statis-
tical computing by R Foundation for Statistical Com-
puting, Vienna, Austria) were performed using Yates’s
Chi-Squared test and logistic regression analysis. All sta-
tistical analyses were performed with the level of signifi-
cance set as p<0.05. All statistical analyses were obtained
with the support of a professional statistician. Yates’s
Chi-Squared test was used to determine the association
between prevalence of CSD and color of the irises and,
additionally, the significance between prevalence of CSD
and sex of examined cats. Association between CSD and
the individual breeds, when compared to the rest of the
examined population, were also estimated with the use of
Yates” Chi-Squared test. The same test was also used to
find the differences in association of CSD between indi-
viduals with at least one blue iris and individuals without
a single blue iris within the two most numerous groups
of cats: Maine Coon (27) and Norwegian Forest (23).
Prevalence rates regarding bilateral, unilateral and con-
solidated bilateral and unilateral deafness were estimated.
Additionally, binomial exact 95% confidence interval for
proportions was calculated as appropriate. Univariate
logistic regression analysis was carried out to identify
potential predictors of CSD.

Abbreviations
BAEP: Brainstem auditory evoked potentials; CSD: Congenital sensorineural
deafness; FERV1: Feline endogenous retrovirus.
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Background: Data regarding congenital sensorineural deafness (CSD) in client-owned,
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white Devon Rex cats is limited because most of the information on this disease comes
from experiments on mixed-breed cats.
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purebred white Devon Rex cats.

Animals: Forty client-owned, purebred, white Devon Rex cats examined at 2 different
facilities. Median age of the examined cats was 19 weeks.

Methods: Hearing status was defined by use of brainstem auditory evoked responses.
Results: The occurrence of sensorineural deafness in the studied population of
Devon Rex cats was estimated at 10%. Unilateral and bilateral deafness occurred
equally often, with 2 individuals having each (ie, 5.0%). No association between the
occurrence of CSD and sex could be found, x? (1, n = 40) = 0.001 (P > .99). No asso-
ciation between blue irises and deafness was noted in the studied population, x2
(1,n =40) <0.01 (P> .99).

Conclusions: The occurrence of CSD in a population of client-owned, white Devon
Rex cats was found to be lower compared with data obtained in previously con-
ducted studies of deafness in purebred cats. In the studied population of Devon Rex
cats, no association between blue irises and CSD was found.

KE YWOR DS
blue eyes, brainstem auditory evoked potentials, feline, hearing

1 | INTRODUCTION

the pathology of the disease was obtained from studies of mixed-breed
cats in experimental colonies, and such data are not applicable to CSD

Congenital sensorineural deafness (CSD) in white cats is a hereditary
condition, but its mechanism of inheritance is yet to be determined. "
Cats with blue irises are known to be predisposed to CSD, which is
characterized by deformities and loss of function of structures located
in the inner ear, leading to hearing loss.?® Most of the data describing

Abbreviations: BAER, brainstem auditory evoked responses; CSD, congenital sensorineural
deafness; FERV1, feline endogenous retrovirus.

in purebred cats.>® To our knowledge, only 3 previous studies have
provided data on CSD in purebred cats. However, these studies differ
significantly in the number of examined individuals when compared to
studies regarding CSD in dogs.®®

Hereditary sensorineural deafness can manifest as a unilateral or
bilateral hearing disorder and develops in the immediate postnatal
days when cochlear development is still occurring, causing cats to be
deaf from the first weeks of life."? Pathological changes begin with

This is an open access article under the terms of the Creative Commons Attribution License, which permits use, distribution and reproduction in any medium,
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the degeneration of the stria vascularis, which leads to changes and
loss of functional capacity of other elements of the cochlea in the
inner ear, including Reissner's membrane.?**1° The available litera-
ture indicates that degeneration of the stria vascularis is associated
with the lack of functioning melanocytes responsible for maintaining a
high concentration of potassium ions in the endolymph, which is
necessary for the generation of an electrical potential responsible for
converting external stimuli into electrical impulses.''* The lack of
melanocytes in white cats is associated with the presence of a
dominant white gene (W) affecting the maturation and distribution
of melanoblasts, but the exact mechanism of its inheritance has
not been discovered yet.?'5'® Previous studies provide data that
supports the hypothesis that CSD is associated with a mutation of
the KIT gene located within the white spotting locus (W), associ-
ated with the insertion of genetic material of the feline endoge-
nous retrovirus (FEV1) within intron 1 of this pleiotropic and
triallelic gene." 71

The only nonsubjective method available to assess hearing status
in animals is analysis of results obtained during examination of brain-
stem auditory evoked responses (BAER) using specialized electrodiag-
nostic equipment.?%-2

Our objective was to provide data on the occurrence of CSD
associated with white pigmentation in a population of client-owned
Devon Rex cats.

2 | MATERIALS AND METHODS

2.1 | Animals

The study included 40 client-owned white purebred Devon Rex cats.
Twenty-nine cats were examined prospectively between March 2021
and June 2023 at the Department of Internal Diseases at the Clinic of
the Faculty of Veterinary Medicine of the University of Warmia and
Mazury in Olsztyn, Poland as a part of a screening program to exclude
deaf individuals from breeding. The remaining 11 cats were examined
between November 2021 and September 2022 at a private veterinary
practice located in southwestern Poland, that offered hearing testing
using brainstem evoked responses. Results of the BAER examination
was made available for scientific purposes after obtaining consent of
the owners and were analyzed retrospectively. In accordance with
Polish law, procedures undertaken as a part of a veterinary practice
do not require the consent of the local ethical committee for experi-
ments on animals.

All animals included in the study were qualified for examination
using brainstem auditory evoked responses, which was preceded by a
detailed interview with the animal owner and basic clinical and neuro-
logical examinations. To qualify for the study, animals had to meet the
following criteria: pedigree documents confirming purebred status,
>8 weeks of age; no record of ear diseases or use of potentially
ototoxic drugs, and absence of ongoing disease on physical and
neurological examinations.?® The following data had been collected
from the examined Devon Rex cats: coat color, iris color, age, sex,

[TV 1.5ms |

FIGURE 1 Brainstem auditory evoked response presenting
bilaterally normal hearing.

and BAER examination results. When analyzing the relationships of
the individuals, only 2 female cats included in the study were sib-
lings from 1 litter.

2.2 | Methods

A hearing test using BAER was performed in all animals in which the
clinical and neurological examinations did not show any abnormali-
ties. The BAER test was conducted using electrodiagnostic equip-
ment of identical specification (Viking Quest; Nicolet Biomedical Inc,
WI, USA) and the same procedure protocol was followed in both
facilities. The animals were premedicated with medetomidine hydro-
chloride (Domitor R, Orion Corporacion Orionintie 1FIN—02200
Espoo Finland) administered IM at a dosage of 50-150 pg/kg body
weight. The animals were placed on a wooden table equipped with a
rubber insulating mat and were kept in sternal recumbency through-
out the entire examination. Four disposable steel needle electrodes
(VIASYS Healthcare, Neurocare Group, Madison, WI USA) were
placed SC in the following order and localization: (1) point Cz
(at the top of the head)—recording electrode; (2) on the middle of
the neck—ground electrode; and (3) over the temporal bones at the
level of the mastoid processes on both sides—reference electrodes.
Before placing the electrodes, the skin was disinfected using an
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FIGURE 2 Brainstem auditory evoked response presenting
bilateral deafness.

alcohol solution (RRK-12, CHEMPUR, Poland). To obtain results,
earphones, through which the stimulus was transmitted in the form
of clicks generated by electrodiagnostic equipment, were placed in
the external auditory canal on the left and right sides. The left ear
was examined with a click intensity at 90 dB normalized hearing
level (dB nHL) before the right side. To avoid crossover stimulation
while the acoustic clicks were being transmitted to the examined
ear, a masking stimulus was transmitted to the nontest ear. This
masking signal, also called “white noise,” was 30 dB lower than the
clicks presented to the investigated ear. Before each examination
was carried out, the electrodiagnostic equipment was calibrated to
ensure consistency and repeatability of results. The obtained signal
was amplified 200 000 times with filter settings set at the cutoff
frequencies of 100 and 3000 Hz. Recordings were acquired by
averaging 500-1000 recordings of 10 ms.?>?' After the procedure
was completed, atipamezole at a dosage of 10 ug/kg IM (Antisedan,
5 mg/mL, Orion Corporation Orionintie 1 FIN02200 Espoo Finland)
was used to reverse anesthesia.

Depending on the results of the BAER examination, the animals
included in the study were divided into 3 groups: cats with normal
hearing when the response was obtained from both ears (Figure 1),
bilaterally deaf cats (Figure 2) in which no response was obtained, and
unilaterally deaf cats (Figure 3) in which only 1 ear responded to the

stimuli.

FIGURE 3 Brainstem auditory evoked response presenting right
sided unilateral deafness.

2.3 | Statistical analysis

Statistical analyses were performed using R software (version 4.0.5.; R
Core Team, 2021; R: Language and environment for statistical com-
puting by R Foundation for Statistical Computing, Vienna, Austria)
assuming a significance level of a = .05. Data are presented as
count (n) as well as percentage (%) of study group. Binomial exact
95% confidence intervals (Cl) for proportions were calculated as
appropriate. Pearson's chi-squared test with Yates' correction was
used to determine the association between occurrence of CSD and
color of the irises and, additionally, the significance between occur-
rence of CSD and sex of examined cats. The same test also was
used to find the differences in association of CSD between unilat-
eral and bilateral deafness. Occurrence rates regarding bilateral,
unilateral, and consolidated bilateral and unilateral deafness were
estimated.

3 | RESULTS

The conducted study included 40 white purebred Devon Rex cats.
The median age of all examined animals was 19 weeks. The overall
occurrence of CSD in the examined population was 10.0% (4/40; 95%
Cl, 2.8%-23.7%). The percentage of unilateral (2/40) and bilateral
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TABLE 1 Hearing status of examined cats according to the color of the irises.
Number of Cats with unilateral Cats with Cats with

Color of the irises examined cats or bilateral CSD unilateral CSD bilateral CSD

Cats with 2 blue irises 8 0 0 0

Cats with 1 blue iris 7 2 1 1

Cats with both irises other than blue 25 2 1 1

Total 40 4 2 2

1pv ‘ 1.5ms | [0.5pV ‘ ‘ 1.5ms |

FIGURE 4 Brainstem auditory evoked response of one of the
Devon Rex cats whose ears were washed on the day of the
examination.

(2/40) deafness in the examined population was the same (5.0%; 95%
Cl, 0.6%-16.9%) in both groups.

Hearing status was obtained for 15 male and 25 female Devon
Rex cats. In the males, 2 cats were affected with CSD (13.3%; 2/15;
95% CI, 1.7%-40.5%) and in the females, the number of individuals
affected with CSD also was 2 (8.0%; 2/25; 95% CI, 0.9%-26.0%).
The differences in occurrence of CSD between male and female cats
were not significant (x2 [1, n = 40] = 0.001; P > .99). Both females
included in the study in which CSD was present were unilaterally
deaf, whereas both males with CSD were bilaterally deaf. The com-
parison of percentage of unilateral and bilateral deafness showed no
significant difference in the groups of cats with CSD (x? [1, n = 4]
<0.01; P>.99).

FIG UR E5 Repeated brainstem auditory evoked response (after
10 days) of one of the Devon Rex cats, whose ears were washed on
the day of the first examination.

Data regarding the color of the irises were obtained for all cats
included in the study (Table 1). Eight cats had irises that were
both blue, none of which was affected by deafness (ie, 0.0%; 0/8;
95% CI, 0.0%-36.9%). Seven cats had 1 blue iris and 2 of them
were affected with deafness (28.6%; 2/7; 95% CI, 3.7%-71.0%),
and among the 25 cats without blue irises, 2 cats were affected
(8.0%; 2/25; 95% CI, 0.9%-26.0%). Deafness in the group with
blue irises (1 or 2) was estimated at 13.3% (2/15; 95% CI, 1.7%-
40.5%). The association between deafness and blue irises in the
studied population was not significant (x? [1, n = 40] < 0.01; P> .99).
Within the group of 7 cats with just 1 blue iris 2 individuals were deaf,
1 unilaterally and 1 bilaterally (14.3%; 1/7; 95% CI, 0.4%-57.9%) in
both groups.
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The owner of 1 cat cleaned the cat's ears on the day of the exami-
nation. In this case, the BAER examination was conducted twice: on
the day the ears were cleaned (Figure 4) and 10 days later (Figure 5) to
compare results and confirm if the presence of water in the external
ear canal affected the results. When comparing the recordings, it was
noted that the presence of water decreased the amplitude of the wave
and lengthened the latency in the left ear of the examined subject
when compared to the result obtained 10 days later (Figures 4 and 5).

4 | DISCUSSION
Data regarding sensorineural deafness in purebred white cats is lim-
ited, and most of the reports relate to CSD in mixed-breed cats and
these results are not applicable to CSD in purebred cats.*>® The major-
ity of previous studies focused on describing the pathological changes
that occur in the cochlea of the inner ear in white cats with CSD and
the association between CSD and the presence of blue irises.*5°
Current information about sensorineural deafness in purebred white
cats is derived from 3 studies that focused mainly on describing the
prevalence of CSD."®8 Data on the prevalence of CSD in these
3 studies diverged, however, these studies included different numbers
of cats of particular breeds and differed in the total number of animals
examined.

Our aim was to determine the occurrence of CSD in a population
of white purebred Devon Rex cats as well as to determine whether an
association existed between the occurrence of CSD and the presence
of blue irises among the examined individuals. For a more accurate
assessment of CSD in Devon Rex cats, the association between the
occurrence of CSD and sex, as well as differences in the occurrence
of unilateral and bilateral deafness, were determined.

The study involved 40 completely white Devon Rex cats and the
overall occurrence of CSD was estimated at 10% (4/40; 95% CI,
2.8%-23.7%). In the previous studies, the overall prevalence of CSD in
white cats was 20.2% (17/84),% 30.3% (40/132)” and 16.7% (12/72;
95% Cl, 8.9%-23.3%),2 but these results are not completely applicable
to CSD in Devon Rex cats because the percentage was derived from
the total number of examined white animals of different breeds. The
numbers of white Devon Rex cats examined in these 3 studies were
as follows: 1 (6), 12 (7), and 6 (8). The first study on the occurrence of
CSD in purebred cats included 84 cats of different breeds of which
only 1 cat was a Devon Rex. One cat was diagnosed as healthy but
information regarding the color of its irises was not provided. Addi-
tionally, the color of the irises in this study was only determined in
55 individuals.® In a study conducted less than a decade later that
focused on the prevalence of sensorineural deafness in a population
of purebred cats in the United Kingdom, 132 white cats of 8 different
breeds were examined, of which 40 individuals were affected with
unilateral or bilateral deafness. Twelve white Devon Rex cats were
included in this study and 2 individuals were diagnosed with CSD
(16.7%; 2/12). Unfortunately, it was not specified in that study
whether cats with CSD had blue irises or not, only the total number
of cats with blue irises with CSD for all breeds was provided.”

Open Acces JRNEPNSERREER

The next study, as well as the 2 previous studies, was limited to a
small number of Devon Rex cats (n = 6), among which only 1 had
CSD and did not have blue irises.® The small number of Devon Rex
cats in the mentioned studies makes it impractical to compare the
prevalence and occurrence of deafness with the results obtained in
our study. Presented figures regarding the size of the studied popula-
tions indicate the need to conduct further research on a larger number
of animals. Currently, data on the prevalence of CSD in cats differs
quantitatively from the available data on CSD in various breeds of
dogs.?*?6 Studies regarding CSD in dogs include 100's to 1000's of
animals, and thus the presented data have greater statistical value.
We collected hearing status results and phenotypic data from only
40 cats, but we believe cooperation of more facilities with electro-
diagnostic equipment would enable collection of sufficient data to
match that collected for dogs with CSD.

In our study, the association between deafness and blue irises
was not significant (x2 [1, n = 40] < 0.01; P > .99) which is consistent
with a previous study (x? [1, n=72]<0.01; P=.91)% but does
not coincide with results of other studies (P = .04)® and (x2 > 3.85;
P < .05).” Although our results differ from data published previously,
which may result from the different number of individuals and the
variety of breeds, no other studies have described CSD in purebred
cats. Differences in the obtained results may be a consequence of a
different genetic pool as well as other reproductive strategies in the
studied populations. In the study of 8 cats with 2 blue irises, neither
had CSD, whereas 2 cats with 1 blue iris and 2 cats with both irises of
color other than blue were diagnosed with CSD. The occurrence
of deafness in cats with at least 1 blue iris was estimated at 13.3%
(2/15; 95% Cl, 1.7%-40.5%) but in our study, there was no difference
in association between the presence of CSD in cats with 1 or 2 blue
irises, which confirms the data obtained in previous studies (x? [1,
n = 15] = 0.74; P = 0.39).5®

In a previous study it was noteworthy that a similar number of
cases were examined as were examined by us.” The prevalence
of CSD in the Norwegian Forrest cats in the previous study was found
to be 43.9% (18/40), which is significantly higher than the 10% (4/40)
occurrence of CSD in Devon Rex cats in our study.” The indicated dis-
similarity in these 2 cat populations may be caused by differences
such as reproductive strategies or randomness characterizing clinical
trials but also may indicate that Devon Rex cats are less likely to have
CSD compared with Norwegian Forest cats. Substantial differences
are found in the prevalence of CSD among dog breeds with white pig-
mentation, and it is possible that similar differences exist among cat
breeds.?*2¢ A previous study that used logistic regression data found
that Norwegian Forest cats were significantly associated with the
presence of CSD compared with the remainder of the cats grouped
together as non-Norwegian cats in the examined population.” Data
presented in that study indicated that cats with at least 1 blue iris
were 3.2 times more likely to have CSD compared with Norwegian
Forest cats with irises of color other than blue, whereas in our study
no association between CSD and the presence of at least 1 blue iris
could be found.” Our study's limited sample size of cats could be a
reason for the lack of association that was identified.
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In our study, CSD was diagnosed in 2 of 15 examined males
(ie, 13.3%; 2/15; 95% CI, 1.7%-40.5%) and in 2 of the 25 examined
females, (ie, 8.0%; 2/25; 95% CI, 0.9%-26.0%). No association was
found between the occurrence of CSD in Devon Rex cats and sex
(x2 [1, n = 40] = .001; P> .99), which is consistent with previously
reported data regarding a higher number of breeds.%® In our study,
both Devon Rex females with CSD were unilaterally deaf, and similar
findings were described in a previously conducted study.®

In our research, of 40 Devon Rex cats, 2 cats were unilaterally
deaf and the remaining 2 cats had bilateral CSD. The percentage of
unilateral and bilateral deafness in the examined population therefore
was the same and estimated at 5.0% (95% ClI, 0.6%-16.9%) in both
groups. In the cats with deafness, the comparison of percentage
of unilateral and bilateral deafness showed no significant difference
(X2 [1, n = 4] < 0.01; P > .99). Data on differences in the occurrence
of unilateral and bilateral deafness are extremely limited and inconsis-
tent in the literature. Two previous studies reported the occurrence
of unilateral and bilateral deafness at a similar percentage,®’ whereas
another independent study provided data that, in the surveyed popu-
lation, unilateral deafness was twice as common as bilateral deafness.®
Because of the lack of conclusive data, further research on the occur-
rence of these types of deafness in the population of cats with CSD is
required. In addition, the fact that the exact mechanisms of CSD
inheritance, and in particular the genetic basis of the occurrence of
unilateral and bilateral deafness, have not yet been described, indi-
cates the need to conduct research on a larger number of cats
affected by CSD.

In conclusion, our results suggest a lower occurrence of CSD in
white Devon Rex cats when compared to previously conducted stud-
ies on the prevalence of CSD in purebred white cats.®® Another dif-
ference when comparing our results to the available literature is the
lack of association between the occurrence of deafness and the pres-
ence of blue irises.%” These dissimilarities may result from numerous
differences between the compared populations, and also may be
caused by the limited number of animals examined in the studied
groups. However, the contrast between the occurrence of CSD and
its association with blue irises in Devon Rex and Norwegian Forest
cats is particularly noteworthy. The indicated dissimilarities justify
subsequent research into the occurrence of CSD in particular breeds
of cats in which the white (W) gene is present.?’ Breeder awareness
about CSD and the interest in decreasing or eliminating the disease
from the population of purebred cats has increased in Poland in recent
years, as confirmed by the resolution of 01/01/2021 (Resolution of
the General Meeting of Members of the Polish Felinological Federation
“Felis Polonia” [FPL]).2¢ We believe that the introduced resolution may
contribute to discovery of yet undescribed mechanisms of inheritance
and prevalence rates, because it indicates the need to perform hearing
examination with the use of BAER in all white cats intended for
breeding.
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Rada Dyscypliny Weterynaria

Uniwersytetu Warminsko -Mazurskiego w Olsztynie

Oswiadczenie o wspolautorstwie

Niniejszym oswiadczam, ze w pracy:

Kortas A., Pomianowski A.. Kolecka M., Rytel L. Sensorineural deafness in
purebred white Devon Rex cats. J Vet Intern Med. 2024; 1-7 mdj indywidualny
udzial w jej powstaniu wynosil 65% i polegal na udziale w opracowaniu koncepcji
badan, przygotowaniu oraz zapoznaniu si¢ z odpowiednig literaturg, udziale w
opracowaniu  metodologii badan, analizie danych, wykonaniu procedur
diagnostycznych w tym badania BAER, udziale w zapewnieniu zasobow do
realizacji doswiadczenia, przygotowaniu oryginalnego szkicu manuskryptu,
przygotowaniu tabel i rycin, korekcie pracy przed zlozeniem do druku.

Kortas A., Rytel L., Kolecka M., Pomianowski A. Evaluation of the prevalence of
congenital sensorineural deafness in a population of 72 client-owned purebred
white cats examined from 2007 to 2021, BMC Veterinary Research. 2022; 18 (1),
1-9 méj indywidualny udzial w jej powstaniu wynosit 65 % i polegal na udziale
w opracowaniu koncepcji badan, przygotowaniu oraz zapoznaniu si¢ z
odpowiednig literatura, udziale w opracowaniu metodologii badan, analizie
danych, wykonaniu procedur diagnostycznych w tym badania BAER, udziale w
zapewnieniu zasobow do realizacji doswiadczenia, przygotowaniu oryginalnego
szkicu manuskryptu, przygotowaniu tabel i rycin, korekcie pracy przed ztoZzeniem
do druku.
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Osdwiadczenie o wspolautorstwie

Niniejszvm oswiadczam, Ze w pracy:

Kortas A., Pomianowski A., Kolecka M., Rytel L. Sensorineural deafness in
purebred white Devon Rex cats. J Vet Intern Med. 2024; 1-7 mdj indywidualny
udzial w jej powstaniu wynosil 15% i polegal na udziale w opracowaniu koncepc;ji
badan, opiece merytorycznej podczas wykonywania procedur diagnostycznych,
udziale w opracowaniv metodologii badan, opiece merytorycznej podczas
przygotowywania manuskryptu, korekcie pracy przed ztozeniem do druku.

Kortas A., Rytel L., Kolecka M., Pomianowski A. Evaluation of the prevalence of
congenital sensorineural deafness in a population of 72 client-owned purebred
white cats examined from 2007 to 2021. BMC Veterinary Research. 2022; 18 (1),
1-9 moj indywidualny udzial w jej powstaniu wynosil 15% i polegal na udziale w
opracowaniu koncepcji badan, opiece merytorycznej podczas wykonywania
procedur diagnostycznych, udziale w opracowaniu metodologii badan, opiece
merytorycznej podezas przygotowywania manuskryptu, korekcie pracy przed
zfozeniem do druku.
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Oéwiadczenie o wspolautorstwie

Miniejszym oswiadezam, #e w pracy.

Kortas A., Pomianowski A., Kolecka M., Rytel L. Sensorineural deafness in
purebred white Devon Rex cats. J Vet Infern Med. 2024; 1-7 méj indywidualny
udzial w jej powstaniu wynosit 15% i polegal na udziale w opracowaniu koncepcji
badan, opiece merytorycznej podezas wykonywania procedur diagnostycznych,
udziale w zapewnieniu zasobéw do realizacji doswiadczenia, opiece
merytoryezne] pedczas przygotowywania manuskryptu, korekeie pracy przed
zlozeniem do druku.

Kortas A., Rytel L., Kolecka M., Fomianowski A. Evaluation of the prevalence of
congenital sensorineural deafness in a population of 72 client-owned purebred
white cats examined from 2007 to 2021, BMC Veterinary Research, 2022; 18 (1),
1-9 mdj indywidualny udziat w jej powstaniu wynosit 15% i polegat na udziale w
opracowaniu koncepcji badan, opiece merytoryczne] podezas wykonywania
procedur diagnostycznych, udziale w zapewnieniu zasobéw do realizacji
doéwiadczenia, opiece merytoryczne] podczas przygotowywania manuskryptu,
korekeie pracy przed zlozeniem do druku,
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Oiwiadczenie o wspolantorstwie
Niniejszym oswiadczam, Ze W pracy:

Kortas A, Pomianowski A.. Kolecka M., Fytel L. Sensorinenral deafness in
purebred white Devon Rex cats. J 1&t Intern Mead. 2024; 1-7 méj mndywidualny
uvdzial w jej powstaniv wynesil 5% 1 polegal na uvdmale w opracowaniu
metodelogit badad oraz korekeie pracy przed zloZepiem do drukm.

Kortas A., Rytel L., Kolecka M., Pomianowski A. Evaluation of the prevalence of
congenital senserinenral deafness in a pepulation of 72 client-owned purebred
white cats examined from 2007 to 2021, BMC Feferinary Research. 2022; 18 (1),
1-9 mdj indywidnalny ndzial w jej powstanin wynosil 5% i polegal na udziale w
opracowaniv metodelogii badad oraz korekeie pracy przed zloZzeniem do dirulm.
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