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Abstract

Background

Surgical treatment is recommended for chronic pilonidal sinus disease but a number of different
procedures are available. The choice of method has implications not only for individual patient
outcomes but for the healthcare system overall. The aim of this project was therefore to compile

findings from systematic reviews (SRs) on this topic.

Methods

A structured literature search for SRs was conducted by librarians in Cochrane, PubMed and Embase
databases through September 2020. A two-step selection procedure was carried out by two reviewers.
Included SRs were assessed for risk of bias using AMSTAR, and only those scoring > 4 points were

eligible. Relevant data were extracted and tabulated.

Results

In all, 16 SRs published in 2008-20 were included ,but the field was generally characterized by high
heterogenety. The number and design of included primary studies varied, and the number of RCTs
was varied from one to 102. A variety of different surgical techniques, often involving subvariants,

was evaluated. Important aspects on the classification of severity of the disorder or selection to surgery
were not very clearly described. The chosen outcomes varied as well, but the frequency of recurrence
was reported in most SRs. Due to study heterogeneity, it was difficult to discern any obvious or certain

findings.

Opverall there seems to be a trend towards less invasive/extensive techniques, such as off-midline surgi-
cal techniques and flaps. Recurrence rate was clearly associated with time for follow-up and confidence
intervals were generally wide. However, leaving the wound open was not associated with a lower recur-

rence rate.

Conclusion

The trend reported in the literature is clearly moving away from wide excisions in the midline left for
secondary healing and we found no support in favour of this method. However, based on this summa-
ry of systematic reviews, it was not possible draw any conclusions on the optimal surgical method for

pilonidal disease.
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Popularvetenskaplig sammanfattning

Hilsoproblem i form av infekterade pilonidalcystor i medellinjen mellan skinkorna drabbar vanligen
unga personer i dlder 15-30 ar. Om problemet blir kroniskt, rekommenderas kirurgisk behandling.

Ett stort antal olika metoder finns dock beskrivna for detta tillstaind. Det handlar bl. a. om
operationssnittet ska goras i medellinjen eller nigot férskjutet mot sidan, och om saret ska limnas ppet
for att lika frén botten eller sys ihop direkt. Syftet med detta projeke var att sammanstillda systematiska

forskningsoversikter kring kirurgisk behandling av pilonidalcysta for att fi en dverblick over omridet.

En strukturerad sokning efter systematiska oversikter i ett flertal medicinska databaser gjordes hosten
2020. Efter en noggrann urvalsprocess togs 16 systematiska oversikter publicerade 2008-2020 med i

sammanstillningen.

Det var stor variation mellan de systematiska oversikterna vad giller antalet inkluderade originalstudier
och vilken typ av kirurgisk metod som studerades. Forskarna hade intresserat sig for olika aspekter av
behandlingen men risk for dterfall i sjukdomen rapporterades inda i de flesta Gversikterna. Ett ménster

som dterkom var att ju lingre tid patienterna foljdes upp, desto storre andel fick dterfall.

En overgripande slutsats 4r att trenden verkar gd mot mindre omfattande kirurgiska ingrepp och kortare
lakningstider. Risken for dterfall verkar ocksd minska om man anvinder sig av operationssnitt som inte
ar i medellinjen. Vi fann inget stod for metoden att limna ett sar i medellinjen ppet for likning fran

botten medfor nagra férdelar utan innebir en lang och besvirlig konvalescens for patienten.

Sammanfattningsvis 4r det dock inte mojligt att sdga ndgot helt sikert om bista kirurgiska metod
utifrin denna sammanstillning. Fler kontrollerade studier dir olika behandlingsalternativ utvirderas
och foljs upp under lingre tid och ett kat vetenskapligt intresse for denna dkomma generellt behovs

for att ta oka kunskapen och kunna férbittra omhindertagandet.



Region Orebro lan Operationsmetoder vid kronisk pilonidal sjukdom

Introduktion

Mayo var forst med att beskriva termen pilonidal sjukdom (PD) i den medicinska litteraturen &r 1833.
Namnet hirstammar fran de grekiska termerna ”pilus” (hér) och "nidus” (bo, niste) med mojlig
hianvisning till tillstdindets etiologi. Tillstindet bendmns 4ven ofta pilonidalcysta, eller sakralcysta efter

dess lage 6ver sakrum, i crena ani [1].

En teori om hur pilonidal sjukdom uppkommer ir att ett harsickssystem vixer ner i det subkutana
fettet. Det kan leda till inflammation och vidare infektion med abscessbildningar till foljd. En annan
teori som foreslagit dr att det ror sig om harstran som efter klippning occipitalt ramlar och penetrerar
huden i crena ani. Ytterligare en forklaringsmodell 4r att det beror pé langvarigt sittande under varma
forhallanden vilket var fallet bland amerikanska militirer under andra vérldskriget (d4rav dven namnet
“jeep disease”) [2,3].

Incidensen av pilonidal sjukdom 4r ca 26 per 100 000 invanare och r. Min drabbas tvi till fyra
ginger oftare in kvinnor. Medelalder vid sjukdomsdebut ir 19 4r for kvinnor och 21 ar for min. Aven
om pilonidal sjukdom 4r mindre frekvent hos barn och vuxna éldre dn 45 ér, férekommer det i dessa
aldersgrupper [4]. Vid kontakt med sjukvarden 4r patienterna omkring lika fordelade mellan akut och

kronisk sjukdom. Behandlingen vid kroniska besvir utgors vanligen av en operation [4].

En rad olika operationsmetoder for behandling av kroniska besvir med pilonidal sjukdom har
utvecklats. Kirurgen har att ta stillning till om snittet ska liggas i medellinjen eller anvinda ett
paramedialt snitt (ndgot forskjutet frin medellinjen). Vidare kan siret limnas 6ppet, eller semidppet for
sekundirlikning, eller kan det sutureras. Det finns dven ett flertal olika ”flap-tekniker” utvecklade dar
man ticker operationsomridet med lambder. Vanligast bland dessa 4r Karydakis och Limberg men det
forekommer 4ven ett flertal varianter av dessa. Pa senare ar har man slutligen borjat anvinda

endoskopiska metoder [5].

Tidigare var det standardmetod att att excidera det paverkade omrade (cysta och ev fistelgingar) och
limna sarhalan 6ppen for sekundirlikning men det innebir en lang likningstid for patienten. Det
innebir stora svarigheter att sitta med pafoljande paverkan pa skolgang/arbete och dven

idrottsaktiviteter. Det stiller ocksa stora krav pa tillging till kvalificerad omliggning av séret.

Pa grund av den stora variationen av operationsmetoder och hur det paverkar bade patient,

sjukvérds- och dven samhillsresurser ar det angeldget att den mest effektiva metoden anvinds.

Syfte
Kartligga och sammanstilla det vetenskapliga underlaget for effekten av olika operationsmetoder vid

behandling av kronisk pilonidal sjukdom.
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Material och metoder

Foljande PICO stilldes upp infor projekestart:

Population Patienter med indikation for operation av
kronisk pilonidal sjukdom (sakralcysta)

Intervention Incision i medellinjen, excision av sinus och lamna 6ppet for
sekundarlakning

Comparison Andra kirurgiska tekniker

Outcome Andelen patienter som drabbas av aterfall
Tid till lakning

Postoperativ sarinfektion
Sjukskrivning
QoL

Inklusionskriterier
e Endast systematiska oversikter (SO) 4r aktuella for inklusion.
* Endast kirurgisk behandling kommer att kartliggas.
* Ingen begrinsning i dlder for patienter/deltagare i studierna.

* Ingen tidsbegrinsning bakat vad giller publikationsdatum.

Exklusionskriterier
SO pi andra sprik in svenska, engelska och tyska
Alla andra studie- och publikationsformer sdsom icke-systematiska 6versikter, primirstudier, brev,

kommentarer, fallrapporter och konferensrapporter.
Ligre dn 4 poing vid kvalitetsgranskning med AMSTAR 2 (se nedan).

Litteratursékning
Litteratursdkning i Cochrane, Pubmed, Embase gjordes av bibliotekarie pi medicinska biblioteket,
Orebro universitet 200921

Komplett sokstring redovisas i Appendix 1.

Selektion

Relevansbedomning av samtliga triffar gjordes av tvd granskare (GL, LO) oberoende av varandra och i
tva steg. | en forsta omgang selekterades de triffar som bedémdes relevanta utifran titel- och abstrakt.
En publikation som bedémdes relevant av nigon av granskarna gick vidare till lisning i fulltext. P4
denna niva gjorde de tvi granskarna forst en oberoende bedémning av studiens relevans utifrin
projektets fragestillning, PICO och inklusions- och exklusionskriterier. Eventuella oenigheter

avseende slutgiltig relevansbeddmning lostes i konsensus. Samtliga studier som pa detta sitt inkluderats

gick vidare till kvalitetsgranskning.
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Referenslistor frin inkluderade studier gicks igenom for att identifiera viktiga korsreferenser.
De selekterades pa samma sitt som de referenser som pétriffades via en systematisk eftersokning i

databaser. Selektionsprocessen redovisas i ett PRISMA- flowchart.

Kvalitetsgranskning

De inkluderade SO kvalitetsgranskades med hjilp av SBU:s granskningsmall AMSTAR 2 for att
oversiktligt bedoma risken f6r snedvridning/systematiska fel i systematiska 6versikeer [6].

Tva oberoende bedomare (GL, AS) gjorde en initial granskning och eventuella skillnader i
bedémningen 16stes ddrefter i konsensus.

De SO som visade sig ha ligre in 4 poing vid granskning med AMSTAR exkluderades di kvaliteten
anses som lag pa grund av avsaknad av publicerat studieprotokoll samt att vare sig sokningen eller

tillvigagangsittet vid dataextraktionen var acceptabelt [7].

Dataextraktion

Basala karakeiristika for de inkluderade systematiska 6versikterna extraherades och tabellerades. Absolut
risk for aterfall (recidiv) av sjukdomen tabellerades dir information fanns tillgingligt.

Aven utfallsvariabler som tid till lakning, infektioner, vardtid pa sjukhus tabellerades i forekommande

omfattning.

Pagaende studier

Piagiende systematiska oversikter inom omréidet eftersoktes i Prospero.
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Resultat

Sokningen gav initialt 108 triffar men efter kontroll for dubbletter dterstod 72 referenser. Av dessa gick
26 vidare och listes i fulltext, varav 18 inkluderades i den slutgiltiga sammanstillningen

(Figure 1). Studier som exkluderades pa fulltextnivé redovisas i Appendix 2.

Records identified through Additional records identified
database searching through other sourches
(n = 108) (n=0)

Voo

Records after duplicates removed

(n=72)
Records screened Records excluded
(n=72) > (n = 46)
Full-text articles assessed Full-text articles excluded, with reasons
for eligibility —3p 2 wrong publication type
(n =26) 2 not systematic review

2 guidelines
1 wrong focus
1 Full-text not available

Studies included in
qualitative synthesis
(n=18)

Figure 1 Study flow chart

En sammanstillning 6ver de inkluderade systematiska 6versikterna finns i Tabell 1. Antalet
primirstudier som ingar i de SO varierade fran 6 till 740, och antalet RCT varierade fran 6 till 102
studier. Primirstudierna omfattar sdvil metodologiskt vil genomférda RCT som fallstudier.

Litteratursokningen i de SO omfattar totalt tidsperioden fran 1883 [8] fram till december 2019 [9].
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Table 1 Basic characteristics of included studies

Author Literature RCT NRCT
year search (n=included (n=included Surgical methods
country period patients) patients)
Bi S 2020 Jan, 2009 - 39 controlled studies PO vs LF, MIT.
China [9] Dec, 2019 (n=5061) PC vs KF, LF, MLF, OMC, MIT.
Study design (RCT or NRCT)  KF vs LF, MLF, OMC, MIT.
is not reported LF vs MLF, OMC, MIT
MLF vs OMC, MIT
OMC vs MIT
Hardy EJO 2019 Up to May, 2018 23 studies MIT
UK [13] all retrospective case series
or cohort studies
(n=8-268)
Grabowski J 2019 1965 - June, 193 studies Various operative techniques
USA [17] 2017 Study design
(RCT or NRCT)
is not reported
Berthier C 2019 Nov, 1998 — 17 RCT Flap repair
France [18] Feb, 2018 (n=2215) vs laying open or
vs median direct closure
Gavriilidis P 2019 Last 20 years 9 RCT LF vs KF
UK [20] (n=1,421)
(LFn =773 LF,
KF n = 648)
Tien T 2018 Up to Nov, 2017  One RCT 7 studies Endoscopic vs conventional surgery
UK [15] (n =145) (n =9-250)
Emile SH 2018 Up to Sept, 2017  One RCT 8 studies Endoscopic method
Egypt [16] (n=76) 6 prospective,
2 retrospective
(n=421)
Sahebally SM 2018  Up to May, 2017 5RCT LF vs KF
UK/Ireland [19] (n=727)
(LF n =367,
KF n= 360)
Prassas D 2018 Up to Dec, 2017 8 RCT LF vs KF
Germany [21] (n=1,121)
(KF n=554,
LF n=567)
Stauffer VK 2018 1883 - 2017 102 RCT 638 Non-RCT 10 surgical methods
Switzerland [8] (n=11,700) (n=77,883) PO, PMC, PAC, KF and BF, LF and DF, OTF, PaC,
M, LE, PP.
Garg P 2015 1940 - March, 4 RCT 9 studies Laying open (deroofing) plus curettage
India [22] 2014 (n =1,445) 8 retrospective
and one prospective,
numbers are not reported
Enriquez- Up to Nov, 2013 25 RCT Open conservative vs. open on-block excision
Navascues JM (n=2,949) Advancing flap (KF or Bascom) vs rotation flap

2014 Spain [23]

(LF, and Limberg modified).
Midline primary closure (conventional vs
tension-free) or off-midline primary closure.

Al-Khamis A 1950 - 2009 For this update, 8 Open wound healing vs. primary closure.
2010 additional RCTs were
UK [12] identified giving a to-
tal of 26 (n = 2,530).
Horwood J 2012 Jan, 1945 - 6 RCT Flap-repair vs primary suture.
UK [24] Oct, 2009 (n=646)
McCallum I)D 2008 1950 - 2007 18 RCT Open healing vs PC.
UK [25] (n=1,573) Midline closure vs (other) closed procedures.

BC = Bascom cleft lift, DF = Duformental flap KF = Karydakis flap, LE = limited excision, LF = Limberg flap, M = marsupialisation, MIT = minimum
invasive technique, MLF = modified Limberg flap, NRCT = Non randomiser controled trial, OFT = other flap techniques,

OMC = off-midline closure, PaC = partial closure, PAC = primary asymtric closure, PC = primary closure, PMC = Primary midline closure,

PO = primary open, PP = pit picking, RCT = randomised controlled trial.
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De kirurgiska itgirderna/jimforelserna varierar stort mellan de patriffade SO. Aven utfallsmatten
varierade mycket men dterfalls/recidivfrekvens i sjukdomen férekom i nistan alla . I Tabell 2 dterfinns
utfallsmartet "aterfall” i absoluta procentandelar dir detta var méjligt. Ovriga utfallsmétt som

exempelvis tid till sarlikning och komplikationer fran de patriffade SO ir redovisade i Appendix 3.

Table 2 Absolute recurrence rate %

Author
country Recurrence rate (%) as reported in the included systematic reviews
year
Bi S NR
China 2020 [9]
Hardy EJO Open healing 26% (95% Cl 15-38)
UK 2019 [13] PMC 12% (95% Cl 8-18)
OMPC 6% (9% CI 1-15)
MIT 7% (9% Cl 1-16)
Berthier C Flap 3.7% vs open excision 7.9%
France 2019 [18] Flaps vs direct closure 2.8% vs 7.6%
Total 3.1% vs. 7.7%
Subgroup:
KF vs control 1.2% vs 7.5%
LF or Zplasty vs control 6.9% vs 8.3%
Gavriilidis P LF 4.6% vs KF 11.7%.
UK 2019 [20]
Grabowski J NR
USA 2019 [17]
Stauffer VK 10 different surgical methods summarised in Appendix 3
Switzerland 2018 [8]
Sahebally SM LF 5.6% vs KF 5.4 %.
UK/Ireland 2018 [19]
Prassas D LF 4.4 % vs KF 4.7%
Germany 2018 [20]
TienT No recurrence occurred during follow-up in 3 studies. A recurrence rate of <5% was achieved in
UK 2018 [15] 4 studies. One study did not report on recurrence rate.
Milone M All 13.8% (minimum 5 years follow-up)
Italy 2018 [14] Open healing 17.9%

Off-midline 10%
Midline closure 16.8%
Emile SH 4.0%
Egypt 2018 [16]

Garg P Laying open plus curettage 4.5%
India 2015 [22]

Enriquez-Navascues JM
Spain 2014 [23]

Horwood J Flap repair 0.8%, primary repair 8.4%
UK 2012 [24]

Al-Khamis A Overall 7%

UK 2010[12] Open 5.2%

Closed all 8.7%;
Midline 10.5% and off-midline 1.7%

McCallum 1)D Open healing 3.6% vs primary closure (all types) 10.7%
UK 2008 [25] Open healing 3,4% vs closed (other) 4,9%

LF = Limberg flap, KF = Karydakis flap, OH = open healing, MC = midline closure, PC = primary closure, OMC = off-midline closure,
OMPC = off-midline primary closure, PMC = primary midline closure, MIT = minimal invasiv tecnique, NR = Not reported
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Kvalitetsgranskning

De kvalitetsbrister som patriffades i de SO var framférallt avsaknad av information om publicerat
studieprotokoll, dokumenterad litteratursdkning (reproducerbarhet) samt redovisning av exkluderade
studier och uppgifter om "publication bias”. Tva av studierna nadde inte upp till 4 poing i

granskningen varfor de exkluderades i samanstillningen [10,11] (Figure 2).

Anvandes lampliga metoder fér sammanvag-

Har de inkluderade studiernas vetenskapliga
ning av studiernas resultat?

Angavs om det forelag nagra begransningar
kvalitet utvarderats och redovisats?

i sokningen?
Har de inkluderade studiernas karakteristik

och resultat redovisas?
derade studiernas vetenskapliga kvalitet vid

Var litteratursokningen av tillfredstillande
formulering av slutsatser?

Gjordes studieurval och dataextraktion av
omfattning?
Har vederborlig hansyn tagits till de inklu-

tvaoberoende granskare?
Finns forteckning 6ver inkluderade och

Redovisas en forutbestamd metod
exkluderade studier?

for genomférandet?
publikationsbias bedémts?

Har sannolikheten for

Study

Summary of points

Hardy EJO
UK 2019 [13]

X}

Al-Khamis A
UK 2010[12]

X}

Berthier C
France 2019 [18]

Bi S
China 2020 [9]

Gavriilidis P
UK 2019 [20]

Sahebally SM
UK/Ireland 2018 [19]

Prassas D
Germany 2018 [21]

Stauffer VK
Switzerland 2018 [8]

Garg P
India 2015 [22]

TienT
UK 2018 [15]

Emile SH
Egypt 2018 [16]

Enriquez-Navascues JM
Spain 2014 [23]

Horwood J
UK 2010 [24]

McCallum JD
UK 2008 [25]

Grabowski J
USA 2019 [17]

Milone M
ltaly 2018 [14]

Kalaiselvan R
Germany 2019 [10]

Lee PJ
Australia 2007 [11]

. . . . . . . . . . . . . . . . . . Ar eventuella intressekonflikter angivna?

yves@ no@ unclear ®

Figure 2 Quality assessment of systematic reviews presented in descending order according to AMSTAR scores
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Summering av resultat fran systematiska oversikter

Tva SO som uppvisade mycket god kvalitet med en AMSTAR-poing pi 9 poing (Figure 2). Det inne-
bir att den systematiska Gversikten var utférd pa ett metodologiskt mycket gott sitt men det fortjanar
att papekas att det inte 4r en garanti for att primirstudierna ar av god kvalitet eller utan snedvridna

resultat.

Den forsta SO av god kvalitet ir en uppdatering av en Cochrane-rapport av Al-Kahmis et. al publicerad
2010, dar patientpopulationen var 6ver 14 ar [12]. Andelen aterfall totalt sett rapporterades till 7 %.
Bland patienter dir saret limnats 6ppet var recidivirekvensen 5,2 % och bland de dir siret primirt
suturerades var den 8,7 %. Om incisionen gjorts i medellinjen och forslutits primért (midline closure)
var recidivirekvensen 10,5 %. Om incisionen diremot var paramedialt och forslutits primirt

(off-midline closure) var den 1,7 %.

Den andra SO av god kvalitet av Hardy et al publicerades 2019 och medianildern for deltagarna < 18
ar. En viktig aspekt dr att det inte dterfanns ndgon RCT bland de inkluderade primirstudierna [13].
Den sammanlagda risken for aterfall di operationssiret limnades oppet for sekundirlikning beriknades
till 26 % (95 % Cl 15-38 %). Da operationssiret i medellinjen suturerades primirt (primary

midline closure) var den 12 % (95 % CI 8-18 %). Om incisionen var para medialt och forslutits
primirt (off-midline primary closure) var den 6 % (95 % CI 1-15 %). Vid behandling med
endoskopisk teknik rapporterades en recidivirekvens pa 7 % (95 % Cl 1-16 %).

En SO av Stauffer et al hade sokt litteratur fran 1883 fram till 2017 och analyserade totalt 740

studier varav 102 RCT. Den SO omfattar 10 olika kirurgiska metoder och med resultat frain RCT och
icke-RCT redovisat var for sig [8]. Forfattarna har extraherat data kring andelen aterfall efter 12, 24,
60, 120 och 240 manader. Dessa siffror har nu sammanstillts specifike f6r denna rapport och

dterfinns i Appendix 4. Det framkommer tydligt att recidivfrekvensen okar med lingre uppféljningstid.
Resultaten visar att efter 12 ménaders uppfoljning har de som fitt operationssir limnade 6ppna for
sekundirlikning eller opererats med olika "flaps” den ldgsta aterfallsfrekvensen. Konfidensintervallen
for punkeskattningarna verlappade och av Stauffers sammanstillning gick inte att utldsa att ndgon av
dessa metoder skulle vara bittre in den andra. Samma monster noterades for en uppfoljningstid pa 60

méinader.

Den SO av Milone et al, inkluderade endast studier med en uppfoljningstid pa minst 5 dr, visade en
generell dterfallsfrekvens pa 13,8%. Aterfallsfrekvensen var hoégre nir siret limnades dppet 17,9%
jamfort med sutur bade vid "off midline” med recidivirekvens pa 10% och vid sutur av incision i

medellinjen med recividfrekvens 16,8% [14].

I tre av de SO kartlade effekterna vid endoskopiska operationer [13,15,16]. Tvé SO hade endast

narrativ redovisning [15,17].
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I SO av Bi et al [9] hade forskarna genomfort bade en parvis metaanalys och en nitverksanalys pa 17
olika metoder med jimforelser av aterfallsrisk. Tillf6rlitligheten i ndtverksanalyserna var fran lag «ill

moderat, framfér allt beroende pé brister i precision.

Pagaende studier

En pagiende systematisk oversikt patriffades i PROSPERO (CRD42020215200) Karydakis procedure
versus limberg flap for treatment of pilonidal sinus: a meta-analysis of randomized controlled trials.
Forvintat slutdatum 18/11-2020.
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Diskussion

Denna sammanstillning summerar 16 systematiska oversikter publicerade 2008-2019 kring kirurgiska
metoder for behandling av pilonidalcysta [8,9,12-25]. Aterfallsfrekvens var det utfallsmatt som kartlagts
mest konsekvent, i 6vrigt varierade det stort mellan oversikterna. Omridet bedoms komplext med

heterogena studier, avsaknad av en tydlig klassificering av sjukdomen, omfattning och recidiv.

Endast tva av 6versikterna nar hog kvalitet [13] [12]. Trots att systematiska dversikter med ldgst kvalitet
enligt AMSTAR-bedémning exkluderades forekom ett flertal kvalitetsbrister dven i de SO som
inkluderats i rapporten. Dessa brister gér sammantaget att resultatet méste tolkas med forsiktighet.

Det bor ocksa papekas att antalet systematiska 6versikter baserar sig pa ett relativt litet antal RCT.

Trots att iterfallsfrekvensen ser ut att 6ka med tiden hade endast endast Stauffer [8] och Milone [14]
redovisat uppfoljningar pa 5 ar och mer. I SO av Stauffer fanns information om recidivfrekvens for upp
till 10 &r med dé endast frdn icke-randomiserade studier. I synnerhet Milone visade att
aterfallsfrekvensen okar kraftigt nir 1-ars uppfoljningar jimfors med 5-rs uppf6ljning. Forfattarna

papekar vikten av att inte dra for langtgdende slutsatser nar uppfoljningstiderna ir 1 ér eller kortare.

I 6versikterna saknas dven direkta jaimférelser mellan de olika operationsmetoderna f6r att kunna avgora
vilken metod som dr att foredra nir det giller aterfall. Vid de direkta jimférelserna som identifierades
i detta material [18,23,25] pekar alla pa en fordel for att suturera i form av snabbare sarlikning jamfort
med att limna for sekundirlikning, nackdelen 4r dock att aterfallsfrekvensen kan var nidgot hogre vid
suturering. Denna farhaga kan dock inte konfirmeras av Stauffer [8] och Milone [14] utan pekar snarare

pa att det over tid kan vara det motsatta.

P4 grund av de ménga olika jaimforelserna alltifran vida excisioner och sekundirlikning till primérsutur
(i mittlinjen, eller med Z-plastik, Karydakis flap, Bascom flap procedure eller Limberg flap) och till
endoskopiska metoder som forekommer samt att uppfoljningstiderna varierar 4r det svirt att dra nagra

sikra slutsatser vilken metod som har ligst andel recidiv.

I tilldgg till recidivfrekvens som en viktig variabel méste dven operationens omfattning virderas. For
patienten kan ett mindre omfattande ingrepp vara av stort omedelbart virde, med snabbare dtergang till
bide skola, idrott och arbete. Av studieforfattarnas slutsatser forefaller man inda kunna utlisa en for-
dndring i synen pa hur man skall handligga pilonidalcysta. Tidigare anvindes mer extensiv och 6ppen
kirurgi for att nu anvinda mer mindre omfattande metoder, och olika flaps f6r att férkorta likningspe-

rioden och medfora mindre obehag for patienten.

Vi har inte funnit nigra svenska riktlinjer for omhiandertagande av patienter med pilonidalcysta

eller rekommendation av operationsmetoder. I amerikanska, tyska och italienska guidelines uppfattas
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rekommendationerna som ganska vaga, med osikerhet om vilken metod som ir den bista. Generellt
rekommenderas en diskussion mellan kirurg och patient om vilken teknik som ér den optimala i varje

enskilt fall [26-28].

Vid kontakt med olika kirurgenheter i niromridet har ocksa framkommit stor variation i hur denna
dkomma handliggs, vilket vil speglar det som framkommit av genomgéngen. I litteraturen férekommer
dven olika icke-kirurgiska behandlingsmetoder sasom rakning, laser, lim osv. Det ingick dock inte i

syftet med denna rapport att belysa dessa metoder.

Sammanfattning

En 6vergripande slutsats 4r att trenden sisom den redovisas i litteraturen gar mot mindre omfattande
kirurgi och bort ifrén incision i medellinjen som limnas fér sekundirlikning. Det gick inte att finna
nagot specifikt stod for denna metod. Skillnader mellan de olika operationsmetoderna bade vad giller
aterfall och postoperativ morbiditet framkom dock inte av denna sammanstillning och granskning av
systematiska 6versikter. Ett ytterligare problem forefaller vara avsaknaden av ett grundlidggande

klassifikationssystem for sjukdomen.

Kunskapsluckor
Det saknas RCT och SR som jimfér minimalinvasiva metoder for kirurgisk atgird av kronisk pilonidal
sjukdom. Det saknas dven RCT och SR som i storre utstrickning utvirderar patientrelaterade utfalls-

matt samt belyser de olika metoderna ur ett hilsoekonomiskt perspektiv.
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Appendix 1

Search strategies Medline (via Ovid) 200921

Soktermer Antal traffar
Pilonidal Cyst
1. Pilonidal Sinus/ 1,913
2. pilonidal.ab, kf,ti. 2,072
3. lor2 2,307
4. Sacrococcygeal Region/ 3,789
5. (region* adj2 (sacral or sacrococcygeal or coccygeal)).ab,kf ti. 1,719
6. 4or5 4,771
7. (sinus* or cyst* or disease).ab,kf,ti. 3,660,470
8. 6 and 7 1,147
0. 3or8 3,172
Surgery
10. General Surgery/ 38,970
11, exp Surgical Procedures, Operative/ 3,157,939
(surgery or operating or surgical or surgeries or operative or epsit or "pri- 2,148,495
12 mary openl” or 'fprimary mjdline closulre " oE "primary a;ymmetric cllf);ure "
or karydakis or limberg or "flap techniques" or marsupialisation or "limited
excision" or "pit picking" or "partial closure").ab, kf,ti.
13. 10 0r 11 or 12 4,280,229
Combined sets
14. 9and 13 1,874
Limits: English, German, Systematic Reviews and Meta-Analysis
15. 9and 13 36

Embase 200921

Soktermer Antal traffar
Pilonidal Cyst

1. ‘pilonidal sinus'/de OR 'pilonidal':ti,ab,kw 3,114

5 'sacrococcygeal region'/de OR (sacrococcygeal OR sacral OR coccygeal) 2,278

NEAR/2 region*

3. sinus*:ti,ab,kw OR cyst*:ti,ab,kw OR disease:ti,ab,kw 5,157,345

4. 2. AND 3. 686

5. 1. OR 4. 3,643

Surgery
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Embase 200921

Soktermer Antal traffar
'surgery'/exp OR surgery:ti,ab,kw OR operating:ti,ab,kw OR surgical:ti,ab,kw 6,014,037
OR surgeries:ti,ab,kw OR operative:ti,ab,kw OR epsit:ti,ab,kw OR 'primary
6 open':ti,ab,kw OR 'primary midline closure':ti,ab,kw OR 'primary asymmetric
' closure':ti,ab,kw OR karydakis:ti,ab,kw OR limberg:ti,ab,kw OR 'flap techni-
ques':ti,ab,kw OR marsupialisation:ti,ab,kw OR 'limited excision":ti,ab,kw OR
'pit picking':ti,ab,kw OR 'partial closure':ti,ab,kw
Combined sets
7. 5. AND 6. 2,418
Limits: English, German, Systematic Reviews and Meta-Analysis
8. 67

Cochrane 200921

Soktermer Antal traffar
Pilonidal Cyst
1. MeSH descriptor: [Pilonidal Sinus] explode all trees 156
2. (pilonidal):ti,ab,kw 367
3. 1or2 367
4. MeSH descriptor: [Sacrococcygeal Region] explode all trees 68
5. (region* NEAR/2 (sacral or sacrococcygeal or coccygeal)) 174
6. 4o0r5 174
7. (sinus* or cyst* or disease):ti,ab,kw 374,279
8. 6 and 7 58
9. 3or8 391
Surgery
10. MeSH descriptor: [General Surgery] explode all trees 346
11. MeSH descriptor: [Surgical Procedures, Operative] explode all trees 117,292
(surgery or operating or surgical or surgeries or operative or epsit or "pri- 250,884
12 mary openl" or 'fprimary mjdline closu.re " o: "primary a;yrnmetric cIIIC)_sure "
or karydakis or limberg or "flap techniques" or marsupialisation or "limited
excision" or "pit picking" or "partial closure"):ti,ab,kw
13. 100r 11 0r 12 292,821
Combined sets
14. 9and 13 340
Limits: English, German, Systematic Reviews and Meta-Analysis
15. 9and 13 5
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Excluded studies Reason for exclusion

Albendary M, Hamed S, Miles W, Sains P, Sajid M. Limberg flap for the management = Wrong publication type
of pilonidal sinus reduces disease recurrence compared to Karydakis/Bascom proce-

dure: A systematic review and meta-analysis of randomized controlled trials. Br J Surg

2019;106:110.

Horwood J, Hanratty D, Chandran P, Billings P. Primary suture or limberg flap for pri- ~ Wrong publication type
mary sacrococcygeal pilonidal disease: Meta analysis of randomised controlled trials
(RCT). Colorectal Dis 2010;12:40-1.

Guerra F, Giuliani G, Amore Bonapasta S, Coletta D, La Torre F. Cleft lift versus Not systematic review
standard excision with primary midline closure for the treatment of pilonidal disease.

A snapshot of worldwide current practice: Surgical treatment of pilonidal disease.

European Surgery - Acta Chirurgica Austriaca 2016;48(5):269-72.

Petersen S, Koch R, Stelzner S, Wendlandt T-P, Ludwig K. Primary closure techniques  Not a systematic review
in chronic pilonidal sinus: a survey of the results of different surgical approaches. Dis
Colon Rectum 2002;45(11):1458-67.

lesalnieks I, Ommer A, Petersen S, Doll D, Herold A. German national guideli- Guideline
ne on the management of pilonidal disease. Langenbeck's archives of surgery
2016;401(5):599-609.

Ommer A, Berg E, Breitkopf C, Bussen D, Doll D, Fiirst A, Herold A, Hetzer F, Jacobi  Guideline
TH, Krammer H, Lenhard BH, Osterholzer G, Petersen S, Ruppert R, Schwandner O,

Sailer M, Schiedeck THK, Schmidt-Lauber M, Stoll M, Strittmatter B, lesalnieks I. S3

guidelines: pilonidal sinus: Association of the Scientific Medical Societies in Germany

(AWMF) registration number: 081-009. Coloproctology 2014;36(4):272-322.

Boshnag M, Phan YC, Martini |, Harilingam M, Akhtar M, Tsavellas G. Limberg flap Full text not available

in management of pilonidal sinus disease: systematic review and a local experience.
Acta Chir Belg 2018;118(2):78-84.

Baur T, Stauffer VK, Vogt AP, Kauf P, Schmid M, Luedi MM, Doll D. Recurrence rates ~ Wrong focus
after uncommon surgical procedures for pilonidal sinus disease: A merged data ana-
lysis. Coloproctology 2019;41(2):96-100.
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Appendix 3

Other results (wound healing, complications etc.)

s Wound healing Infections,

Country N Other outcomes
(days) wound complications

Year

Bi S see referens [9].

China 2020 [9]

Hardy EJO Open healing (38-92) Risk of wound complications (pooled risk)
UK 2019 [11] Midline primary closure. (8-32) Open healing 21% (95% Cl 9-36)
Off midline primary closure 27 Midline primary closure 30% (95% Cl 19-46)
Minimal invasive techniques (21-30)  Off midline primary closure 14%
(95% Cl 6-25)
Grabowski J

USA 2019 [12]

Berthier C
France 2019 [14]

Flaps vs the laying open technique,

with a mean benefit of 43.69
[72.60-14.79] days (P = .003)

Flaps vs direct closure mean benefit
of -17.25[-29.46,-5.05] (p=0.27)

Wound infections

Flap vs. open excision RR 0.81
(95% C10.39-1.68)

Flap vs. direct closure RR 0.37
(95% 0.25 - 0.55)

total RR 0.44 (95% C1 0.31 - 0.63)

Incapacity to work in days.
Flaps vs. Open execision

Md -5.63 [-10.87,-0.40]days
Flaps vs. Direct closure -4.21
[-6.26,-2.89]days

Gavriilidis P Wound infection LF vs KF OR 0,65 Operation time min.LF vs KF
UK 2019 [16] (95% Cl1 0,41 -1,04) Md 7.00
Seroma LF vs KF OR 0,36 (95% C1 0,53 - 13,48).
(95% C1 0,24 - 0,56) Return to work. LF vs KF Md
0.33(95% CI-0.99 - 1.66).
Patient satifaction LF vs. KF
OR0.83
(95% C10.34 - 2.01).
Sahebally SM Wound infection LF vs.KF, OR 0,59
UK/Ireland (95% Cl0,23-1,52) p = 0,278).
2018 [15] Seroma LF vs.KF, OR 0,41
(95% Cl0,22-1,03, p = 0,06).
Wound dehiscence LF vs. K, OR 0,53
(95% Cl0,009-2,85, p = 0,459).
Heamatoma formation LF vs. KF, OR 2,08
(95% Cl 0,82-5,30, P =0,124).
Prassas D Seroma LF vs. KF, OR 2.03

Germany 2018 [17]

(95% CI1.15 - 3.59, p=0.01).
Wound infection LF vs. KF, OR 00.60
(95% C10.23-1.52).

Haematom LF vs KF OR 2.12

(95% C10.82 - 5.46)

Stauffer VK

Switzerland

2018 [8]

Tien T Complete healing occurred in all To measure pain, five of

UK 2018 [13] patients in three of the studies. the studies used a 0-10
Three other studies reported healing visual analogue scale (VAS).
rates of over 88 % in their patients. Three of the studies reported
An increased number of external minimal or no pain 1 week
openings were associated with a postoperatively, with a VAS
higher rate of incomplete wound score of less than 2.
healing (p = 0.01). Two of the
studies did not record healing as an
outcome.

Emile SH Mean time to complete healing was  The weighted mean failure rate of the Mean time to return to work

Egypt 2018 [19] 32.9. tec nique was 6.3% (95% Cl 3.6-9.1). was 2.9 days.

Mean weighted complication rate was 1.1%
(95% C10.3-2.4).
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Other results (wound healing, complications etc.)

DA Wound healing Infections,

Country S Other outcomes
(days) wound complications

Year

Garg P Healing time 21-72 Propotion complication rate 1.44 Return to work 8.47 days

India 2015 [20]

(95 % Cl 0.52-2.83)

(95% Cl=5.23-11.72).
Operating time 34.59 min
(95% Cl=13.58-55.61)

Enriquez-Navascues
M
Spain 2014 [21]

Off-midline primary closures:
advancing flaps versus rotation flaps.
Wound infection. RR, 1.38

(95 % Cl, 0.61-3.10)

Return to work .Off-midline
primary closures: advancing
flaps versus rotation flaps.
SMD, -0.18

(95% CI-0.035 to - 0.008).

Al-Khamis A Healing times were faster after There was no difference in surgical site
UK 2010 [10] off-midline closure MD 5.4. infection rate between open healing vs.
(95% Cl 2,3-8,5) Primary closure. Surgical site infection rate
Horwood J Wound dehiscence following either flap
UK 2012 [22] repair or primary sutur RR —0.041
(95% C1-0.083 - 0).
Wound infection following either flap repair
or primary suture. RR —0.097
(95% C1-0.143 - (-0.052)).
McCallum IJD Infection rate open healing vs midline closure. Time to return to work (days)
UK 2008 [23] RR 0.78 (95% CI1 0.20 - 3.09). after pilonidal surgery using

Open healing vs. Closed (other) RR 1.43
(95% CL 0.58 - 3.55).

Midline closure vs closed (other). RR 4.70
(95% Cl11.93 - 11.45).

open healing or primary
closure. WMD 10.48days
(95% Cl 5.75-15.21)
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Appendix 4

Summarized data on absolute recurrence rate and length of follow-up extracted from “Common surgical
procedures in pilonidal sinus disease; A meta-analysis, merged data analysis, and comprehensive study on

recurrence”, by Stauffer et al. published in 2018.

Recurrence over all

102 RCT 11,700 (patients)

638 NRCT 89,583 (patients)

12 months 1.5% (95% Cl 1.3-1.8) 2.0% (95% Cl 1.9-2.1)

24 month 4.3% (95% Cl 3.8-4.8) 4.4% (95% Cl 4.3-4.6)

60 month 20.3% (95% CI1 17.8-22.9) 10.8% (95% C1 10.5-11.3)
120 month 16.9% (95% Cl 16.3-17.5)
240 month 60.4% (95% CI ?)

Primary open

32 RCT (1,713)

128 NRCT (10,166)

12 1.0% (95% C1 0.5-1.6) 1.5% (95% C1 1.2-1.7)
24 3.2% (95% Cl 2.2-2.4) 4.2% (95% CI 3.7-4.7)
60 16.5% (95% CI 11.9-21.2) 13.1% (95% C1 11.9-14.4)
120 19,9% (95% Cl1 17,9-21,9)

Primary midline closures

51RCT (4,625)

205 NRCT (21,583)

12 2.1% (95% Cl 1.7-2.6) 3.4% (95% Cl 3.1-3.6)

24 7.0% (95% Cl 6.0-8.0) 7.0% (95% Cl 6.5-7.4)

60 21.9% (95% Cl 18.5-21.3) 23% (95% Cl 29.6-34.4)
120 67.9% (95% Cl 53.3-82.4)

Primary asymetric closure

2RCT (119)

28 NRCT (3,121)

12 7.3% (95% C1 0.0-19.9) 1.0% (95% CI1 0.6-1.4)
24 1.6% (95% Cl 1.1-2.1)
60 3.2% (95% Cl 2.3-4.0)
120 6.7% (95% C15.2-8.2)

Karydakis and Bascom

21 RCT (1,457)

66 NRCT (16,349)

12 1.5% (95% C10.8-2.2) 0.2% (95% C10.1-0.3)
24 2.4% (95% C1 1.4-3.3) 0.6% (95% C10.5-0.8)
60 10.2% (95% CI 5.4-15.0) 1.9% (95% Cl 1.6-2.2)
120 2.7% (95% Cl 2.4-3.1)
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Summarized data on absolute recurrence rate and length of follow-up extracted from “Common surgical
procedures in pilonidal sinus disease; A meta-analysis, merged data analysis, and comprehensive study on
recurrence”, by Stauffer et al. published in 2018.

Lindberg and Dufourmentel flaps 836 RCT (2,380) 139 NRCT (1,2384)
12 0.6% (95% C10.3-0.9) 0.4% (95% C1 0.3-0.5)
24 1.8% (95% Cl 1.1-2.4) 1.6% (95% Cl 1.3-1.9)
60 5.2% (95% Cl 4.5-5.8)
120 11.4% (95% C19.2-13.7)

Other flap techniques

6 RCT (283)

89 NRCT (4,258)

12 0.4% (95% C10.0-1.1) 1.1% (95% Cl1 0.8-1.4)
24 7.5% (95% Cl 2.4-12.5) 1.9% (95% Cl 1.4-2.4)
60 7.9% (95% C1 6.4-9.4)

Partial closure

1RCT (73)

11NRCT (530)

12 No data available 2.8 % (95% Cl 1.2-4.4)
24 5.1 % (95% Cl 2,8-7,3)
60 19.0 % (95% Cl 12.7-25.4)

Marsupialisation

8 RCT (343)

55 NRCT (3,207)

12 1.0% (95% C1 0.0-2.3) 1.8% (95% Cl 1.2-2.3)

24 14.3% (95% C10,0-30,3) 5.6% (95% Cl 4.5-6.7)
60 9.4% (95% C17.6-11.1)
120 16.3% (95% ClI 11.8-20.9)

Limited Excision

5 RCT (384)

71 NRCT( 6,366)

12 1.3% (95% C1 0.0-2.9) 5.0% (95% Cl 4.4-5.6)

24 1.7% (95% C1 0.0-3.5) 6.8% (95% Cl 6.0-7.7)

60 16.2% (95% Cl14.3-18.2)
120 34.0 % (95 % Cl 26.3-41.6)
Pit Picking 2 RCT (98) 32 NRCT (6,272)

12 4.3% (95% C10.0-8.7) 2.7% (95% Cl 2.2-3.1)

24 8.3% (95% C10.0-17.0) 6.55% (95% Cl 5.7-7.3)

60 15.6% (95% Cl 13.8-17.4)
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