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2 Zusammenfassung

Eine Krebserkrankung im Kindesalter stellt sowohl fir die betroffenen Kinder als auch fir Eltern und
Geschwisterkinder langfristig eine groRe Herausforderung dar. Das Uberleben der Krebserkrankung ist
zumeist mit langwierigen medizinischen Behandlungen, intensiven Therapiephasen, langen
Krankenhausaufenthalten und schweren Nebenwirkungen verbunden. Die padiatrisch-onkologische
Rehabilitation kann eine entscheidende Rolle fiir die Bewaltigung der Erkrankung und die Riickkehr zur
Normalitat spielen. Bislang liegen jedoch kaum Erkenntnisse zur langfristigen Wirkung der padiatrisch-
onkologischen Rehabilitation fiir erkrankte Kinder und ihre Familien auf die Wiedereingliederung in
die Gesellschaft sowie die psychosoziale Situation vor. Ziel dieser prospektiven Beobachtungsstudie ist
es daher, den Reintegrationsprozess von Familien von Kindern mit Leukdmie oder einem Hirntumor
nach dem Ende der Intensivtherapie sowie die Rolle von Rehabilitationsmallnahmen im
Reintegrationsprozess zu untersuchen. Dabei werden die Indikationsgruppen Leukdmie und Hirntumor
fokussiert, da diese epidemiologisch bei Kindern und Jugendlichen am bedeutsamsten sind.

Die Studie wurde prospektiv mit drei Messzeitpunkten angelegt und umfasst eine multiperspektivische
guantitative Befragung, in der neben den Eltern bei ausreichendem Alter auch die Patientinnen und
Patienten selbst sowie deren Geschwister befragt wurden. Dieses Konzept wurde in drei Studienarmen
Uber unterschiedliche Zugange realisiert: Einer quantitativen Studie in Kooperation mit drei deutschen
padiatrisch-onkologischen Studienzentralen (Studienarm 1), einer quantitativen Studie in Kooperation
mit der Klinik Bad Oexen, die eine familienorientierte Rehabilitation (FOR) anbietet (Studienarm 2) und
einer qualitativen Interviewstudie, die eine Teilstichprobe der Familien aus den Studienarmen 1 und 2
einschloss. In Studienarm 1 wurden erkrankte Kinder, Eltern und Geschwisterkinder nach dem Ende
der Intensivtherapie (T1), 4-6 Monate nach dem ersten Erhebungszeitpunkt (T2) und 12 Monate nach
dem zweiten Erhebungszeitpunkt (T3) befragt. Die Befragung erfolgte unabhangig von der (geplanten)
Inanspruchnahme einer RehabilitationsmaRnahme (Nicht-Inanspruchnehmerinnen und Nicht-
Inanspruchnehmer als Vergleichsgruppe). In Studienarm 2 wurden Familien zu Beginn der FOR (T1),
zum Ende der FOR (T2) und 12 Monate nach Abschluss der FOR (T3) befragt (Interventionsgruppe). Die
qualitative Befragung in Studienarm 3 erfolgte zum letzten Erhebungszeitpunkt.

Die Familien wurden in den Studienarmen 1 und 2 mittels standardisierter Fragebdgen zu ihrer
Lebensqualitdt, zu emotionalen und verhaltensbezogenen Symptomen, Depressivitdt, Angst,
Progredienzangst, zu ihrer Krankheitsverarbeitung und zu ihrer Familienfunktionalitdt befragt.
AulRerdem wurden selbstentwickelte Items genutzt, um Rehabilitationsziele und die Reintegration in
den Alltag zu erfragen. Neben deskriptiven Statistiken ermdoglichten die langsschnittliche Befragung
und die Verwendung psychometrisch geprifter Instrumente auch die Anwendung multivariater

Analysestrategien. Es wurden mehrfaktorielle varianz- und kovarianzanalytische Designs zur
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Uberpriifung der verschiedenen Bedingungen (Interventions- vs. Vergleichsgruppe) herangezogen.
Qualitative Daten wurden mittels der Qualitativen Inhaltsanalyse ausgewertet.

Die  Studie bezog Inanspruchnehmerinnen und Inanspruchnehmer sowie  Nicht-
Inanspruchnehmerinnen und Nicht-Inanspruchnehmer einer FOR mit ein. Dies ermoglichte Vergleiche
zwischen den Gruppen sowie die Untersuchung der Rolle der FOR im Reintegrationsprozess. Weiterhin
ermoglichte die Befragung von Patientinnen und Patienten, Eltern und Geschwisterkindern Analysen
zu langzeitlichen Veranderungen und Faktoren, die die Reintegration der Familien in den Alltag
beeinflussen. Auf Basis der Ergebnisse dieser Studie konnen spezifische Unterstiitzungsbedirfnisse
von Familien nach dem Ende der Intensivtherapie abgeleitet werden, um langfristig
Unterstlitzungsangebote zu optimieren, die betroffene Familien bei der Riickkehr in den Alltag
unterstitzen.

Etwa 4-6 Monate nach Abschluss der Intensivtherapie hatte etwa die Halfte der Familien in Studienarm
1 (Studienregister) eine padiatrisch-onkologische Reha in Anspruch genommen. Etwa 18 Monate nach
Abschluss der Intensivtherapie hatten insgesamt etwa 70% der Familien eine Reha-MalBnahme in
Anspruch genommen. Bei Betrachtung epidemiologischer Daten und Daten der Kostentrager DRV und
ARGE liegt die Quote der in Anspruch genommenen pdadiatrischen Reha-MaRnahmen bei bdsartigen
Neubildungen insgesamt bei ca. 30-37.5%.

In Familien aus Studienarm 2 (Reha-Klinik) berichten 70% der Eltern zu Beginn der Reha mittlere bis
sehr starke seelische Belastung. In Bezug auf Depressivitat und Angst liegen die berichteten Werte der
Eltern zu Beginn der Reha im Vergleich zu den Normstichproben signifikant héher. Miitter weisen
dabei eine signifikant starkere psychische Belastung und eine geringere Lebensqualitat auf als Vater.
Bei Uiber 40% der Patientinnen und Patienten und etwa einem Viertel der Geschwisterkinder liegen zu
Beginn grenzwertige bis schwere Verhaltensauffalligkeiten vor. Im Vergleich zu einer Normstichprobe
sind die Auffilligkeiten bei Patientinnen und Patienten und ihren Geschwistern signifikant starker
ausgepragt. Auch zeigen Patientinnen und Patienten, wie auch Geschwisterkinder eine geringere
Lebensqualitdt als die Normstichprobe. Bezliglich der selbsteingeschatzten Lebensqualitat und der
Verhaltensauffalligkeiten zeigen sich keine signifikanten Unterschiede zwischen Patientinnen und
Patienten und ihren Geschwistern. Nach arztlicher Einschatzung weisen 89% der Patientinnen und
Patienten zu Beginn der FOR eine eingeschrankte korperliche Leistungsfahigkeit und 91% eine
allgemeine psychische Belastung auf.

Zum Ende der FOR zeigen sich signifikante Verbesserungen hinsichtlich aller psychosozialen Outcomes
der Eltern, Patientinnen, Patienten und Geschwister. Ein Jahr nach Abschluss der FOR steigt die
Belastung zwar wieder leicht an, bleibt jedoch unter dem zu Beginn der FOR gemessenen

Ausgangsniveau. In der Interviewstudie (Studienarm 3) schildern die Eltern einen positiven Einfluss der
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FOR auf das Berufsleben, Familienleben, die Partnerschaft und das Sozialleben der Eltern sowie das
Schulleben der Kinder.

Die Auswirkungen der FOR im Vergleich zur Nicht-Inanspruchnahme sind aufgrund der geringen Anzahl
an Familien, die keine padiatrisch-onkologische FOR in Anspruch nahmen, nur eingeschrankt
interpretierbar. Insgesamt zeigt sich jedoch, dass Inanspruchnehmerinnen und Inanspruchnehmer
einer FOR zu Beginn der Befragung tendenziell eine hdhere psychosoziale Belastung und eine geringere
Lebensqualitdt aufweisen als Familien, die im Verlauf der Befragung keine FOR in Anspruch nehmen.
Wahrend die Belastung von Inanspruchnehmerinnen und Inanspruchnehmern nach Abschluss der FOR
wieder leicht ansteigt, kommt es bei den Nicht-Inanspruchnehmerinnen und Nicht-
Inanspruchnehmern hingegen zu einer leichten Verbesserung.

Bezliglich der medizinischen Nachsorge und der weiteren langfristig angelegten Behandlungen stellen
fur die Familien, die Uber die Studienregister rekrutiert wurden (Studienarm 1), die onkologische
Nachsorge in einer ambulanten Praxis, Physiotherapie, hausarztliche Behandlungen, Sport- und
Fitnesstraining sowie Ergotherapie die am haufigsten in Anspruch genommenen Versorgungsangebote
dar. Bei Teilnehmenden aus Studienarm 2 (Rehaklinik) zeigt sich, dass Kinder mit einem Hirntumor im
Jahr nach Abschluss der FOR signifikant haufiger Krankenhausbehandlungen, Physiotherapie und
Ergotherapie in Anspruch nehmen als Kinder mit einer Leukdmieerkrankung. Die am haufigsten
genannten Empfehlungen flir die Nachsorge und weitere Behandlungen aus den Reha-
Entlassberichten der Kinder aus Studienarm 2 waren Kontroll- und Nachsorgeuntersuchungen,
Integration in die Gruppe Gleichaltriger, Physiotherapie und Schwimmkurse. Beziglich der Umsetzung
der Empfehlungen zeigt sich ein gemischtes Bild: Alle Teilnehmenden geben an, onkologische
Kontrolluntersuchungen wahrzunehmen. Etwa zwei Drittel der Befragten setzten die Empfehlung der
Inanspruchnahme von physiotherapeutischer Behandlung um. Es konnte auflerdem gezeigt werden,
dass Kinder mit einem Hirntumor signifikant haufiger als Kinder mit einer Leukamie
Krankenhausbehandlungen, Physiotherapie und Ergotherapie in Anspruch nehmen. Dies hangt
vermutlich mit den unterschiedlichen funktionellen Beeintrachtigungen und dem damit verbundenen
hoheren Bedarf bei Kindern mit Hirntumorerkrankungen zusammen.

Insgesamt zeigen die Ergebnisse, dass eine Krebsdiagnose und -behandlung im Kindesalter fir alle
Familienmitglieder eine groBe Herausforderung darstellt, die mit psychosozialen Belastungen und
einer reduzierten Lebensqualitdt einhergehen kann. Eltern berichten Veranderungen im Berufsleben,
in Schule/Kita, im Familienleben, der elterlichen Partnerschaft und im Sozialleben durch die
Erkrankung und die Behandlung. Die FOR tragt zu einer signifikanten Verbesserung verschiedener
psychosozialer Outcomes, wie Depressivitat, Angst, Progredienzangst und Lebensqualitdt der

Familienmitglieder bei. Ein Jahr nach Abschluss der FOR wird ein Anstieg der Belastung berichtet, diese
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bleibt aber unter dem Ausgangsniveau vor Beginn der Reha-MalRnahme. Die FOR spielt auch bei der
Reintegration in den Alltag eine wichtige Rolle und fiihrt beispielsweise zu einer Steigerung der

beruflichen Leistungsfahigkeit und einer Férderung des Kontaktes zu Gleichaltrigen.

3 Hintergrund

3.1 Krebs im Kindes- und Jugendalter

Pro Jahr erkranken in Deutschland tiber 2200 Kinder und Jugendliche unter 18 Jahren an Krebs [1]. Die
haufigsten onkologischen Diagnosen im Kindes- und Jugendalter sind Leukdmien (30.2%), Tumore des
zentralen Nervensystems (ZNS-Tumore, 23.8%) und Lymphome (14.4%) [1]. In der Altersgruppe der O-
4-Jahrigen ist die Inzidenz nahezu doppelt so hoch wie bei Kindern von 5-14 Jahren, wobei der Median
des Erkrankungsalters bei 5 Jahren und 9 Monaten liegt [1].

Die Inzidenz von Krebserkrankungen im Kindes- und Jugendalter nimmt in den letzten Jahrzehnten
stetig zu [2]. Gleichzeitig flihren verbesserte Diagnostik- und Behandlungsmethoden zu steigenden
Uberlebensraten von 65% in den 1980er Jahren zu iiber 80% heutzutage [3]. In Deutschland tiberleben
heute 82% der Kinder unter 15 Jahren eine Krebserkrankung mindestens 15 Jahre [1]. Die 15-Jahres-
Uberlebensrate von Kindern mit lymphatischer Leukdmie liegt bei 90% [1]. Nichtsdestotrotz ist eine
Krebserkrankung im Kindesalter eine Herausforderung und Extrembelastung fiir das Kind, die Eltern
und weitere enge Angehérige. Das Uberleben der Krebserkrankung ist zumeist mit langwierigen
medizinischen Behandlungen, intensiven Therapiephasen, langen Krankenhausaufenthalten und

schweren Nebenwirkungen verbunden.

3.2 Belastungen durch Krebs bei betroffenen Kindern und Angehérigen

Kinder und Jugendliche, die eine Krebserkrankung liberleben, konnen haufig fiir lange Zeit nicht ihrem
normalen Alltag nachgehen [4]. Aufgrund von Infektionsgefahren miissen viele Uberlebende iber
mehrere Monate in Isolation, ohne Kontakt zu gleichaltrigen Kindern, leben. Studien zeigen, dass eine
Krebserkrankung, die Behandlung und die Folgen der Behandlung bei Kindern und Jugendlichen zu
starken korperlichen Verdnderungen, aber auch geringerer Lebensqualitdt [5] und geringerem
psychischen Wohlbefinden [6] fihren kénnen. Es kdnnen Verhaltensauffalligkeiten, Schwierigkeiten
bei der Reintegration in die Schule [7] und korperliche Folgeschaden (u.a. Stérungen im Wachstum
und bei der Pubertatsentwicklung, Fertilitdt) [8] auftreten. Weiterhin konnen Patientinnen und
Patienten noch lange nach Abschluss der Behandlung an erhohtem emotionalen Distress leiden [9-11]

und ein erhohtes Risiko fiir die Entwicklung einer psychischen Erkrankung haben [11].
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Durch eine kindliche Krebserkrankung dandert sich haufig der Alltag der gesamten Familie drastisch.
Neben der lebensbedrohlichen Erkrankung des Kindes sind Familien weiteren Stressoren wie einer
raumlichen Trennung von anderen Familienmitgliedern, sozialer Isolation oder dem Lohnausfall eines
Elternteils ausgesetzt [12]. Eltern kénnen starke Angste und emotionale Belastungen, eine geringere
Lebensqualitdt und posttraumatischen Stress [13-16] erleben.

Geschwisterkinder erfahren haufig den Verlust der elterlichen Aufmerksamkeit und ihre Rolle in der
Familie andert sich [17, 18]. Sie kdnnen negative emotionale Reaktionen wie ein erhéhtes Stresslevel

oder Angste, aber auch Verhaltens- oder Schulprobleme entwickeln [19].

3.3 Reintegration in den Alltag

Mit dem Abschluss der Akutbehandlungen werden Patientenkinder und ihre Familien in einen neuen
Alltag zurick entlassen. Dieser Meilenstein im Krankheitsverlauf ist fir viele Eltern ein Zeichen nach
vorne zu schauen und zu versuchen, wieder die Normalitat aus der Zeit vor der Erkrankung aufzubauen
[20]. Wahrend auf der einen Seite Erleichterung und Freude {iber das Uberstehen der Erkrankung in
der Familie vorherrscht, wird die Zeit der Riickkehr in den Alltag auch als schwierige Zeit beschrieben
[4]. Strukturen und Routinen aus dem Krankenhaus und der Zeit der Behandlung entfallen und nach
dem Funktionieren wahrend der Akutphase kann es, besonders bei den Eltern, zu
Erschopfungszustanden und innerer Leere kommen [20]. Nach oft monatelangem Ausstieg eines
Elternteils aus der Berufstatigkeit durch die Betreuung des erkrankten Kindes kann nach der Genesung
langsam die berufliche Wiedereingliederung erfolgen [21]. Auch die Reintegration der erkrankten
Kinder kann haufig aufgrund eingeschrankter korperlicher Belastbarkeit nur langsam erfolgen. Der
Weg der Reintegration und Teilhabe kann dabei durch familidre Konflikte oder eine starke psychische

Belastungen erschwert werden [22].

3.4 Onkologische Rehabilitation bei Kindern und Angehérigen

Zur Unterstlitzung betroffener Familien werden in Deutschland zwei altersspezifische
Rehabilitationskonzepte durchgefiihrt, die sich am Modell der funktionalen Gesundheit (ICF-Modell)
der Weltgesundheitsorganisation orientieren [23, 24]. Neben organmedizinischen Faktoren werden
auch Kontextfaktoren wie Schule und Familie erfasst und die Situation des erkrankten Kindes
ganzheitlich betrachtet [25]. In der psychosozialen Nachsorge nimmt in Deutschland das Konzept der
familienorientierten Rehabilitation eine zentrale Rolle ein. In der FOR fiir erkrankte Kinder bis zum 15.
Lebensjahr werden Eltern und gesunde Geschwisterkinder mit in die Rehabilitation aufgenommen und
in das Programm der Rehabilitationskliniken eingebunden. Neben Einzelleistungen fir alle

Familienmitglieder werden auch Aktivitaten fiir die gesamte Familie angeboten [24]. Auf diese Weise
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soll vor allem der langfristige Behandlungserfolg des erkrankten Kindes gesichert werden. Werden bei
anderen Familienmitgliedern psychische oder kérperliche Symptome in der Rehabilitation erkannt, soll
eine Behandlung eingeleitet werden [24]. In der kleingruppenorientierten Jugendrehabilitation (JR) fur
Kinder ab 15 Jahren werden die entwicklungsspezifischen Bediirfnisse von Jugendlichen berticksichtigt
[26]. Die Jugendrehabilitation erfolgt dabei ohne Begleitung der Familienmitglieder. Bei besonderer
Indikation kann auch bei iber 15-Jahrigen eine familienorientierte Rehabilitation durchgefiihrt werden
(z.B. medizinische Griinde, Entwicklungsverzégerungen).

Der genaue Anteil der Inanspruchnahme sowie auch forderliche und hinderliche Faktoren der
Inanspruchnahme sind nicht bekannt. Hinsichtlich der Wirksamkeit der FOR konnten bisherige Studien
eine Verbesserung des physischen und psychischen Befindens von erkrankten Kindern, ihren
Geschwisterkindern und Eltern im Verlauf der FOR aufzeigen [27-37]. Die publizierten Studien
beschranken ihre Evaluation vor allem auf die psychische Befindlichkeit und Lebensqualitat der Kinder
und Eltern, schlieBen neben onkologischen Erkrankungen Kinder mit anderen Diagnosen wie
Mukoviszidose oder kardiologische Erkrankungen ein oder beschrianken sich auf eine geringe
StichprobengroBe. Die systematische Erfassung der langfristigen Wirksamkeit der FOR sowie
Outcomeparameter wie Familienfunktionalitdt, Krankheitsverarbeitung oder Funktionsstatus wurden
in bisherigen Studien nicht beriicksichtigt. Auch an der ICF orientierte Aspekte wie langfristige
Reintegration in den Alltag, Qualitdt der Reintegration in die Schule sowie der Wiedereinstieg der

Eltern in den Beruf wurden bisher nicht systematisch betrachtet.

4 Zielsetzung und Fragestellungen

Das Hauptziel der Rehabilitation ist die Verbesserung der Teilhabe und Partizipation. Im
Erwachsenenbereich wird dies flr Patientinnen und Patienten im erwerbsfahigen Alter zunehmend
Uber den Parameter ,Rickkehr zur Arbeit” operationalisiert. Bei kindlichen und jugendlichen
Patientinnen und Patienten ist entsprechend eine moglichst vollstandige Reintegration in den Schul-
und Familienalltag sowie langfristig eine moglichst reibungslose  Aufnahme eines
Ausbildungsverhaltnisses anzustreben.

Die Evidenz beziglich der langfristigen Wirkung der padiatrisch-onkologischen Rehabilitation auf
krebskranke Kinder und weitere Familienmitglieder im Hinblick auf die Wiedereingliederung in die
Gesellschaft sowie die psychosoziale Situation der Familien ist bislang sehr begrenzt. Diese Studie
fokussiert daher auf die Analyse der Rolle der padiatrisch-onkologischen Rehabilitation fir die
Wiedereingliederung, Partizipation und Teilhabe minderjahriger Krebspatientinnen und -patienten
sowie ihrer Familien. Ziel ist eine systematische Evaluation psychischer, sozialmedizinischer und

schulischer bzw. berufsbezogener Outcomes in der padiatrisch-onkologischen Rehabilitation. Die
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Diagnosen Hirntumor und Leukdamie liegen dabei im Fokus, da diese im Kindes- und Jugendalter
epidemiologisch am bedeutsamsten sind [1]. In der Studie werden die folgenden drei

Themenkomplexe naher untersucht:

1. Reha-lnanspruchnahme und Reha-Prozess: Analyse von Faktoren, die die

Inanspruchnahme einer padiatrisch-onkologischen Rehabilitation fordern oder erschweren.

2. Auswirkungen der Rehabilitation und Reintegration: Analyse der Outcomes (psychisch,
sozialmedizinisch, schulisch/beruflich) und Reintegration der péadiatrisch-onkologischen
Rehabilitation bei erkrankten Kindern und Jugendlichen sowie begleitenden

Familienangehorigen.

3. Nachsorge und weitere langfristige Behandlungen: Analysen zu Empfehlungen, zur
medizinischen Nachsorge und weiteren langfristigen Behandlungen von Reha-
Inanspruchnehmerinnen und Inanspruchnehmern sowie Nicht-Inanspruchnehmerinnen

und Nicht-Inanspruchnehmern.

Zur Umsetzung der beschriebenen Zielsetzungen der Evaluationsstudie wurden folgende

Fragestellungen formuliert, die im Rahmen des Projektes bearbeitet wurden:

1. Reha-Inanspruchnahme und Reha-Prozess

- Wie hoch ist der Anteil der Patientinnen und Patienten, der eine padiatrisch-onkologische
Rehabilitation in Anspruch nimmt?

- Was sind Pradiktoren der Inanspruchnahme und der Nicht-lnanspruchnahme einer
padiatrisch-onkologischen Rehabilitation?

- Welche Auswirkungen der Erkrankung finden sich bei erkrankten Kindern, Eltern und
Geschwistern und inwieweit kénnen diese in einer padiatrisch-onkologischen Rehabilitation

adressiert werden?
2. Auswirkungen der Rehabilitation und Wiedereingliederung

- Welche Auswirkungen der padiatrisch-onkologischen Rehabilitation lassen sich iber mehrere
Messzeitpunkte bei einzelnen Familienmitgliedern und der Gesamtfamilie in Zielvariablen
unterschiedlicher Ebenen nachweisen (physisch, psychisch, sozial: z. B. Steigerung der
kérperlichen Leistungsfihigkeit, Reduktion von krankheitsbezogenen Angsten, Verbesserung
der Funktionsfahigkeit des Familiensystems, Unterstitzung bei der Wiedereingliederung in

Schule/Beruf)?
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- Welches sind Pradiktoren der Veranderung der korperlichen Leistungsfahigkeit vom Beginn
zum Ende der Rehabilitation?

- Unterscheiden sich die Auswirkungen der Rehabilitation im Vergleich zur Nicht-
Inanspruchnahme?

- Welchen Einfluss haben Kontextfaktoren (medizinische, familidre, personlichkeitsbezogene,
etc.) auf die Reintegration in die Schule/den Kindergarten bzw. den Beruf?

- Fihrt eine padiatrisch-onkologische Rehabilitation bei den Eltern zu einem

hoheren/besseren/schnelleren beruflichen Wiedereinstieg?
3. Medizinische Nachsorge und weitere Behandlungen

- Welche (Nachsorge-)MalRlnahmen werden von Reha-lnanspruchnehmern und Nicht-
Inanspruchnehmern nach der Rehabilitation in Anspruch genommen (z.B. Physiotherapie,
Ergotherapie)?

- Inwieweit werden (Nachsorge-)Empfehlungen nach Abschluss der padiatrisch-onkologischen

Rehabilitation umgesetzt?

Vor dem Hintergrund bislang fehlender Evidenz zur padiatrisch-onkologischen Rehabilitation werden
keine gerichteten Forschungshypothesen formuliert. Forschungsansatz, Zielsetzung und
Fragestellungen zielen darauf ab, Unterschiede zwischen Inanspruchnehmerinnen und
Inanspruchnehmern und Nicht-Inanspruchnehmerinnen und Nicht-Inanspruchnehmern im Hinblick
auf individuelle, soziodemographische, medizinische und behandlungsbezogene Merkmale ebenso
wie im Hinblick auf Reha-Prozess, Auswirkungen der Rehabilitation, Nachsorge, weitere Behandlungen
und Wiedereingliederung zu identifizieren und zu analysieren. Es wird davon ausgegangen, dass sich
Familien, die eine FOR in Anspruch nehmen, von Nicht-Inanspruchnehmerinnen und Nicht-

Inanspruchnehmern in den im Projekt fokussierten Bereichen und Variablen unterscheiden werden.

5 Methode

5.1 Studiendesign

Es handelt sich um eine prospektive Beobachtungsstudie mit einem langsschnittlichen Design. Die
Studie fokussiert sich auf die hdufigsten Krebserkrankungen im Kindesalter und daher wurden Familien
von Kindern mit Leukdmie oder einem Hirntumor eingeschlossen [1]. Die Befragungen in der Studie
erfolgten hauptsachlich fragebogenbasiert. Dabei fiillten Eltern, Patientinnen und Patienten sowie
deren Geschwisterkinder bei einem fir die Befragung ausreichenden Alter (> 11 Jahre) zu mehreren

Zeitpunkten Fragebbdgen aus. Ergdnzend zu der im Studiendesign angelegten langsschnittlichen
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guantitativen Befragung der Familien wurde eine Teilstichprobe der Eltern auch qualitativ befragt, um
Fragestellungen zu Themen der Versorgung nach Abschluss der Intensivtherapie sowie Reintegration,
Aktivitat und Teilhabe und die Rolle der Rehabilitation in diesen Prozessen besser analysieren zu
kénnen.

Die Studie besteht aus drei Studienarmen (Abbildung 1):

Studienarm 1: In Studienarm 1 wurde eine Erhebung bei padiatrischen Patientinnen und Patienten mit
Hirntumoren und Leukdmien und deren Familien am Ende der Akutbehandlung, unabhangig von einer
(geplanten) Inanspruchnahme einer RehabilitationsmaBnahme (iber drei Studienzentralen (siehe 5.3.
Beteiligte Einrichtungen) durchgefiihrt. Ob eine Rehabilitation in Anspruch genommen wurde, wurde
im Verlauf der langsschnittlichen Befragung festgestellt. So konnten Inanspruchnehmerinnen und
Inanspruchnehmer einer Rehabilitation mit Familien, die keine Rehabilitation in Anspruch nehmen,
verglichen werden. Erkrankte Kinder, Eltern und Geschwisterkinder wurden nach dem Ende der
Intensivtherapie (T1), 4-6 Monate nach dem ersten Erhebungszeitpunkt (T2) und 12 Monate nach dem
zweiten Erhebungszeitpunkt (T3) befragt. Der zeitliche Abstand zwischen T1 und T2 ist in Studienzweig
1 so gewahlt, dass der zweite Messzeitpunkt nach einer moglicherweise in Anspruch genommenen
Rehabilitationsmallnahme liegt. Familien aus Studienarm 1, die eine RehabilitationsmaRnahme in der
kooperierenden Rehabilitationsklinik (Bad Oexen) in Anspruch nahmen, wechselten aus dem
Studienarm 1 in den Studienarm 2. Ergdnzend wurden medizinische Daten aus den Studienregistern

gewonnen.

Studienarm 2: In Studienarm 2 wurden p&diatrisch-onkologische Patientinnen und Patienten mit
Hirntumoren oder Leukdmie (und deren Familien), die eine familienorientiere Rehabilitation (FOR) in
der Rehabilitationsklinik Bad Oexen in Anspruch nehmen, befragt. Die Familien wurden zu Beginn der
FOR (T1), zum Ende der FOR (T2) und 12 Monate nach Abschluss der FOR (T3) befragt. Weiterhin fiillten
zu Beginn und zum Ende der Rehabilitation die behandelnden Reha-Arztinnen und Reha-Arzte

Fragebogen aus. Weitere Angaben wurden aus den Reha-Entlassungsberichten extrahiert.

Studienarm 3: Eine Teilstichprobe der Eltern aus den ersten beiden Studienarmen wurde in einem
dritten Studienzweig qualitativ befragt. Die Interviews fanden in etwa zum letzten Erhebungszeitpunkt
(ca. 18 Monate nach Abschluss der Intensivtherapie bzw. 12 Monate nach Abschluss der

Rehabilitation) statt.
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STUDIENARM 1:
Fragebogenstudie Uber
Studienregister

STUDIENARM 2: STUDIENARM 3:
Fragebogenstudie in Interviewstudie mit
Rehabilitationsklinik Eltern

ENDE DER INTENSIVBEHANDLUNG

Baselinebefragung am
Ende der Intensiv-

behandiung Befragung zu Beginn der
RehamaRnahme
4-6 Monate > Rehabilitations-

maRnahme 4 Wochen

Eine Teilstichprobe aus

Befragung 4-6 Monate den Studienarmen 1 und

nach der Baseline- Befragung am Ende der

RehamaRnahme 2 wurde zur Teilnahme
befragung an der Interviewstudie
eingeladen
12 Monate 12 Monate

Befragung 12 Monate
nach dem ersten
Follow-up

Befragung 12 Monate
nach dem Ende der
RehamaRnahme

Interview etwa 18-24
Monate nach der
Intensivbehandlung

Abbildung 1. Studienablauf in den Studienarmen 1, 2 und 3.

5.2 Studienablauf

Flr das Projekt wurde zunachst eine Projektlaufzeit von 42 Monaten beantragt. Der Projektbeginn war
im Marz 2016. Innerhalb der ersten vier Monate wurden intensive Vorbereitungsarbeiten
durchgefihrt. Es wurden die Informationsschreiben, Einwilligungserklarungen und Fragebdgen fiir die
einzelnen  Familienmitglieder (Eltern, erkranktes Kind, Geschwisterkinder) sowie der
Interviewleitfaden erstellt. AuRerdem wurde ein Antrag bei der Ethikkommission der Arztekammer
Hamburg gestellt, welcher positiv begutachtet wurde. In Studienarm 1 wurden von August 2016 bis
Marz 2019 Familien rekrutiert. Die letzten Fragebdgen zum ersten Messzeitpunkt in Studienarm 1
wurden im Oktober 2019 ausgefiillt. In der Rehaklinik Bad Oexen (Studienarm 2) wurden von Juli 2016
bis Dezember 2018 Familien in die Studie eingeschlossen. Von Oktober 2017 bis November 2018
erfolgte die Erhebung der qualitativen Interviews (Studienarm 3). Aufgrund der verlangerten
Rekrutierungszeit von 18 Monaten auf 32 Monaten in Studienarm 1 und von 24 Monaten auf 30

Monate in Studienarm 2 wurde die Projektlaufzeit verlangert bis zum 28.02.2021. Eine detaillierte
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Beschreibung der Fallzahlen erfolgt im Kapitel Stichprobenbeschreibung der Fragebogenstudie

(Abschnitt 6.1.).

5.3 Beteiligte Einrichtungen

Fiir die Realisierung des beantragten Studiendesigns mit der Beriicksichtigung der Familien, die eine
padiatrisch-onkologische Rehabilitation in Anspruch nehmen, und der Familien, die keine padiatrisch-
onkologische Rehabilitation in Anspruch nehmen als Vergleichsstichprobe, wurden mehrere
kooperierende Einrichtungen in die Studie einbezogen. Die Rekrutierung neuerkrankter Kinder und
Jugendlicher (Studienarm 1) nach Abschluss der Intensivbehandlung erfolgte (iber die folgenden
padiatrisch-onkologischen Studienregister:
* Studienzentrale HIT-MED (Patientinnen und Patienten mit bosartigen Hirntumoren):
Padiatrische Hamatologie und Onkologie (PHO) des Universitatsklinikums Hamburg-

Eppendorf.

» Studienregister der SIOP-LGG 2004 Studie (Patientinnen und Patienten mit niedriggradigen

Hirntumoren): Universitatsklinikum Augsburg.

e Studienregister der COALL 08-09 Studie (Patientinnen und Patienten mit Leukdmien):

Padiatrische Hamatologie und Onkologie (PHO) des Universitadtsklinikum Hamburg-Eppendorf.

Die Rekrutierung der Familien, die eine padiatrisch-onkologische Rehabilitation in Anspruch nahmen
(Studienarm 2), erfolgte tiber das Kinderhaus Bad Oexen der Fachklinik fir onkologische Rehabilitation
und Anschlussrehabilitation (Arztlicher Direktor: Dr. Thomas Schulte, leitender Kinder- und Jugendarzt:

Konstantin A. Krauth).

5.4 Stichprobenkalkulation

Die a priori durchgefiihrte Stichprobenkalkulation ergab, dass eine StichprobengrofRe von insgesamt
142 Patienten notwendig ist, um mittlere Gruppenunterschiede (f=0.25) mit einer Power von 95% und
einem Signifikanzlevel von a=0.05 zu ermitteln. Bei der Betrachtung von zwei Messzeitpunkten kénnen
mittlere Effekte mit einer Power von 85% bei einer GesamtstichprobengroRe von 110 ermittelt
werden.

Flr Studienarm 1 ergab sich nach Schatzungen der Studienregister eine Anzahl von insgesamt 224
Patienten pro Jahr, die potentiell in die Studie eingeschlossen werden kdnnen. Bei einer initialen
Ausschopfungsrate von 50% und einer Ricklaufquote von 70% wurden bei einem
Rekrutierungszeitraums von 18 Monaten vollstandige Datensdtze von 118 Familien zum letzten

Erhebungszeitpunkt erwartet.
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Basierend auf friheren Jahresstatistiken aus der Rehabilitationsklinik Bad Oexen wurde in Studienarm
2 eine Fallzahl von etwa 117 Patienten pro Jahr kalkuliert. Bei einer initialen Ausschépfungsrate von
50% und einer Ricklaufquote von 70% zum letzten Erhebungszeitpunkt wurden bei einer
Rekrutierungszeit von 24 Monaten vollstandige Datensdtze von 82 Familien erwartet.

In Studienarm 3 sollten konsekutiv 20-25 Familien befragt werden.

5.5 Fragebogenstudie (Studienarme 1 und 2)
5.5.1 Teilnehmerinnen und Teilnehmer der Fragebogenstudie
Folgende Ein- und Ausschlusskriterien wurden fiir die Teilnahme an der Fragebogenstudie definiert:

Einschlusskriterien
* Diagnose Hirntumor oder Leukdmie (Patientinnen und Patienten mit niedriggradigen
Hirntumoren aus Studienregister der SIOP-LGG 2004 Studie wurden nur eingeschlossen, wenn
das Kind Bestrahlung oder Chemotherapie erhielt. Patientinnen und Patienten aus diesem
Register, bei denen keine aktive Behandlung stattfand, sondern die Strategie ,watch and wait”
angewendet wurde, wurden aufgrund der mangelnden Vergleichbarkeit mit den Patientinnen

und Patienten anderer Diagnosen nicht eingeschlossen)
* Alter des Patientenkindes/ des Jugendlichen <18 Jahre
* Unterschriebene Einwilligungserklarung zur Studienteilnahme

Ausschlusskriterien
» Uberforderung (arztliche Einschitzung): Bei Uberforderung des Patientenkindes aufgrund
eines zu schlechten koérperlichen und/ oder psychischen Zustands erfolgte dennoch die

Befragung der Eltern und ggf. Geschwister.

* Kognitive Defizite (arztliche Einschatzung): Bei kognitiven Defiziten des Patientenkindes

erfolgte dennoch die Befragung der Eltern und ggf. Geschwister.

* Unzureichende Sprachkenntnisse fiir das Ausfiillen des Fragebogens: Falls jedoch einzelne
Familienmitglieder ausreichende Sprachkenntnisse besitzen, konnten diese in die Studie

einbezogen und befragt werden.
5.5.2 Rekrutierung und Durchfiihrung
5.5.2.1 Studienarm 1 (Studienregister)

Die padiatrisch-onkologischen Studienregister kontaktierten die behandelnden Akutkliniken, wenn ein

Patient oder eine Patientin die Einschlusskriterien erfiillte und das Ende der Intensivtherapie vermutet
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wurde. Die Studienzentralen versendeten vom Institut fir Medizinische Psychologie vorbereitete
Unterlagen (Informationsschreiben, Einwilligungserklarung zur Kontaktaufnahme, adressierter
Rickumschlag) an die Akutklinik zur Ausgabe an die Familien. In den Akutkliniken wurden die Familien
von den Behandlerinnen und Behandlern Uber die Studie aufgeklart und um Einwilligung zur
Datenlibermittlung gebeten. Die Familien versendeten die Unterlagen mit ihren Kontaktdaten im
Rickumschlag direkt an das Institut fir Medizinische Psychologie. Falls innerhalb von 4 Wochen keine
Rickmeldung der Familien vorlag, erfolgte eine Erinnerung durch die Studienzentrale. Sobald die
Kontaktdaten der Familien vorlagen, war das Institut flir Medizinische Psychologie fiir den weiteren
Studienablauf zustandig. Um moglichst hohe Teilnahmeraten und Ricklaufquoten zu erreichen,
erfolgte eine sorgfiltige Stichprobenpflege mit schriftlichen und telefonischen Erinnerungen durch die
wissenschaftlichen Mitarbeiterinnen.

Ein groRer Anteil der potentiellen Teilnehmerinnen und Teilnehmer konnte in Studienarm 1 durch den
Rekrutierungsweg nicht erreicht werden. Ein moglicher Grund hierfiir war, dass der Rekrutierungsweg
in diesem Studienarm sehr komplex war. Durch Unklarheiten (ber Zustandigkeiten
(Ansprechpartner/innen in der jeweiligen Klinik fur die Patientin bzw. den Patienten), Schwierigkeiten,
die Familien nach Abschluss der Intensivtherapie zu erreichen, oder andere Griinde (zeitliche
Verzogerungen in der Therapie, Rezidive, Wunsch der Familie mit der Erkrankung abzuschlieRen)
wurde dieser Rekrutierungsweg weiter erschwert. Dennoch stellte diese Rekrutierungsform aufgrund
datenschutzrechtlicher Bestimmungen die einzige Moglichkeit dar, potentielle, unselektierte Nicht-
Inanspruchnehmerinnen und Nicht-Inanspruchnehmer einer RehabilitationsmaRnahme in die Studie
einzubeziehen. Um den Ricklauf in Studienarm 1 zu erhéhen wurden im HIT-MED Studienregister die
Adressaten der behandelnden Kliniken, die die Unterlagen an die Patientinnen und Patienten und ihre
Familien aushandigen, verdndert. Da die behandelnde Arztin bzw. der behandelnde Arzt nicht immer
namentlich bekannt war, wurde zunachst in diesen Fallen die Chefarztin bzw. der Chefarzt der
Abteilung angeschrieben. Fortlaufend wurden diesem Fall die Dokumentarinnen und Dokumentare
der Studienregister in den jeweiligen Kliniken angeschrieben, um die Studienunterlagen an die
behandelnde Arztin bzw. den behandelnden Arzt weiterzuleiten. Zusitzlich identifizierten die
Studienzentralen HIT-MED und das Studienregister der COALL 08-09 Studie Familien, die im
Universitatsklinikum Hamburg-Eppendorf behandelt wurden, und Uberreichten den behandelnden

Arztinnen und Arzten die Studienunterlagen direkt.

5.5.2.2 Studienarm 2 (Rehaklinik)

Der Einschluss der Patientinnen und Patienten (und ihrer Familien) und die Durchfiihrung der

Befragungszeitpunkte T1 (Beginn der Reha) und T2 (Ende der Reha) erfolgte anhand der vom Institut
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fiir Medizinische Psychologie vorbereiteten Erhebungspakete durch die behandelnden Arztinnen und
Arzte in der Reha-Klinik. Der Versand der Fragebégen zum letzten Befragungszeitpunkt T3 (12 Monate
nach Abschluss der Reha) erfolgte aus der Reha-Klinik Bad Oexen heraus. Um den Erhebungsaufwand
in der Klinik zu minimieren wurde jedoch die Organisation und versandfertige Vorbereitung der
Katamnesebefragung vor Ort durch Mitarbeiterinnen des Instituts fir Medizinische Psychologie
durchgefiihrt, ebenso wie die Riicklaufkontrolle der Fragebdgen. In Studienarm 2 lag die initiale
Ausschopfungsquote hoher als in der konservativen Fallzahlschatzung kalkuliert, die Ricklaufquote
zum letzten Messzeitpunkt jedoch deutlich unter dem kalkulierten Anteil. Daher erfolgte auch in

diesem Studienarm eine Verlangerung der Rekrutierungszeit von 24 Monate auf 30 Monate

5.5.3 Operationalisierungen und Messinstrumente

Die Befragung erfolgte mittels standardisierter Messinstrumente und selbstentwickelter Items, die
Uberwiegend in einer Pilotstudie evaluiert wurden. Das Hauptkriterium, die Wiedereingliederung und
Teilhabe an der Gesellschaft des Kindes und der Familienmitglieder, wurde auf Basis der Eltern-
Angaben operationalisiert. Eltern gaben an, wie die Reintegration in die Schule bzw. den Kindergarten
ihres Kindes erfolgte, inwieweit sie selbst berufstatig sind und welche beruflichen Veranderungen sie
durch die Erkrankung und Behandlung ihres Kindes erlebten. Zusatzlich wurden in Studienarm 2
Familien aus der Rehaklinik Bad Oexen zu ihren Reha-Zielen, zu der Erreichung der Reha-Ziele und zu
ihrer Zufriedenheit mit der Reha befragt. Erhaltene Behandlungen wahrend der Reha sowie
Empfehlungen fir die medizinische Nachsorge und weitere Behandlungen wurden aus den
Entlassungsberichten entnommen. In beiden Studienarmen wurden Eltern zudem zur Reintegration
und zur Inanspruchnahme von Versorgungsangeboten befragt. Tabelle 1 stellt die erhobenen
Variablen und die eingesetzten Instrumente im Uberblick dar. Im Folgenden werden die

standardisierten Messinstrumente beschrieben.

5.5.3.1 Lebensqualitait

Kinder: Die gesundheitsbezogene Lebensqualitat von Kindern wurde mit dem KINDL-R erfasst [38, 39].
Verwendet wurde dabei sowohl die Selbsteinschatzungsversion fiir erkrankte Kinder und ihre
Geschwisterkinder als auch die Fremdbeurteilungsversion fiir die Eltern [40]. Der KINDL-R umfasst 24
ltems zu sechs Dimensionen der Lebensqualitdt (korperliches Wohlbefinden, psychisches
Wohlbefinden, Selbstwertgefiihl, Familie, Freunde und Schule) und sechs weitere Items zu
krankheitsbezogener Lebensqualitadt. Die Items beziehen sich auf die vergangene Woche und werden

auf einer funfstufigen Likert-Skala von nie (1) bis immer (5) beantwortet. Es kdnnen ein Gesamtscore

28



Institut und Poliklinik fiir Medizinische Psychologie

Forschungsgruppe Psychoonkologie |

und sieben Unterskalenwerte berechnet werden. Sowohl die Selbstbewertungsversion als auch die

Version fiir Eltern haben sich als reliabel und valide erwiesen [41].

Eltern: Das Ulmer Lebensqualitats-Inventar fiir Eltern chronisch kranker Kinder (ULQIE) ist ein
Selbstberichtsinstrument mit 29 Items und finf Subskalen: Leistungsfahigkeit, Zufriedenheit mit der
familidren Situation, emotionale Belastung, Selbstverwirklichung und Allgemeinbefinden [42]. Die
Eltern bewerten auf einer flinfstufigen Likert-Skala von nie (0) bis immer (4) ihre Lebensqualitat in der
vergangenen Woche. Hohe Werte weisen auf eine hohe Lebensqualitat hin [42]. Ein Gesamtscore filr
die Lebensqualitdt im Allgemeinen sowie finf Subskalenwerte kénnen berechnet werden. Der ULQIE

hat zufriedenstellende psychometrische Eigenschaften [42].

5.5.3.2 Emotionale und Verhaltenssymptome

Kinder: Der Strengths and Difficulties Questionnaire (SDQ) ist ein Instrument zur Bewertung der
Starken und Schwierigkeiten im Verhalten von Kindern und Jugendlichen auf fiinf verschiedenen
Subskalen mittels 25 Items: Emotionale Symptome, Verhaltensprobleme, Hyperaktivitat-
Unaufmerksamkeit, Probleme in der Beziehung zu Gleichaltrigen und prosoziales Verhalten [43]. Es
gibt zwei Versionen: Eine Version mit Selbstauskunft flir 11- bis 16-Jdhrige und eine Version fiir Eltern
und Lehrer von 4- bis 16-Jahrigen [43]. Beide Versionen verwenden eine Dreipunkt-Likert-Skala mit
nicht zutreffend (0), teilweise zutreffend (1) und eindeutig zutreffend (2). Es kdnnen sowohl ein
Gesamtscore als auch finf Subskalenwerte berechnet werden. In dieser Studie wurden beide
Versionen verwendet, um eine multiperspektivische Sicht auf das Verhalten von
Kinderkrebspatientinnen und -patienten und ihren Geschwistern zu erhalten. Sowohl die Version fiir
die Selbstauskunft als auch die Version fiir die Eltern weisen angemessene psychometrische
Eigenschaften auf [43, 44]. Grenzwerte und Normwerte fiir die Elternversion wurden in diesem Projekt
der Studie von Woerner, Becker [44] entnommen. Grenzwerte und Normwerte der Kinderversion

entstammen der Studie von Becker, Wang [45].

5.5.3.3 Depressivitat

Eltern: Das neun-ltem Depressionsmodul (PHQ-9) des Patient Health Questionnaire (PHQ) ist ein
Fragebogen zum Screening von Depressionen mittels Selbstauskunft [46]. Die Items spiegeln
Depressionskriterien wider, die auf den Diagnosekriterien fiir Depressionsstérungen des Diagnostic
and Statistical Manual of Mental Disorders (DSM-1V) basieren [47]. Die Antworten kdnnen in vier
Kategorien von Uberhaupt nicht (0) bis beinahe jeden Tag (3) gegeben werden [48]. Die

Gesamtpunktzahl kann als Grad der Depressionsschwere interpretiert werden, wobei die Grenzwerte
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minimale, leichte, moderate, mittelschwere und schwere Depressionen anzeigen [48]. Der PHQ-9 hat

sich als ein valider und reliabler Fragebogen erwiesen [48, 49].

5.5.3.4 Angst

Eltern: Der Generalized Anxiety Disorder Screener (GAD-7) ist ein valides und reliables Instrument, das
dazu dient, Falle von generalisierter Angststorung zu identifizieren [50, 51]. In dieser Studie wird der
GAD-7 zur Klassifizierung von Angstsymptomen bei den Eltern verwendet. Auf einer vierstufigen Likert-
Skala von Uberhaupt nicht (0) bis beinahe jeden Tag (3) berichten die Eltern, wie stark sie im Alltag
durch sieben Angstsymptome belastet waren. Diese Symptome wurden abgeleitet aus den DSM-IV
Diagnosekriterien fiir Angststorungen [47, 51]. Durch die Verwendung von Grenzwerten kann der
Gesamtscore der Eltern im GAD-7 in normale, leichte, moderate und schwere Angstsymptome

eingeteilt werden [51].

5.5.3.5 Progredienzangst

Eltern: Um die Progredienzangst der Eltern von an Krebs erkrankten Kindern zu messen, wurde die an
die Elternperspektive angepasste Kurzform des Progredienzangst-Fragebogens (PA-F-KF/E) verwendet
[52]. Der Fragebogen enthalt zwolf Items. Jedes der Items wird auf einer flinfstufigen Likert-Skala von
nie (1) bis sehr oft (5) bewertet. Eine Gesamtpunktzahl kann berechnet werden [53] und empfohlene
statistisch ermittelte Grenzwerte kdnnen zur Interpretation herangezogen werden [52, 54]. Der

PA-F-KF/E hat angemessene psychometrische Eigenschaften [55].

5.5.3.6 Krankheitsverarbeitung

Kinder: Die Krankheitsverarbeitung bei padiatrischen Krebspatientinnen und -patienten sowie ihren
Geschwisterkindern wurde mit dem KIDCOPE gemessen [56]. Dieser Fragebogen erfasst zehn
verschiedene Copingstrategien: Ablenkung, sozialer Riickzug, Wunschdenken, Selbstkritik,
Schuldzuweisung, Problemlésung, emotionale Regulierung, kognitive Umstrukturierung, soziale
Unterstlitzung und Resignation. Es gibt zwei Versionen des KIDCOPE: Eine 15-ltem-Version fiir Kinder
(7-12 Jahre) und eine 11-Item-Version fiir Jugendliche (13-18 Jahre) [56]. In dieser Studie verwendeten
wir die Version fiir Jugendliche. Kinder bewerten die Haufigkeit der Anwendung der Copingstrategie
auf einer vierstufigen Likert-Skala und die Wirksamkeit jeder einzelnen Strategie auf einer flinfstufigen

Likert-Skala [56]. Der KIDCOPE hat eine ausreichende Reliabilitdt und Validitat [56, 57].

Eltern: Die Krankheitsverarbeitung der Eltern wurde tber das Coping Health Inventory for Parents
(CHIP) erhoben [58, 59]. Der CHIP wird verwendet, um die Wirksamkeit verschiedener

Copingstrategien bei den Eltern zu bewerten. Die 45 Items werden auf einer vierstufigen Likert-Skala
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von nicht hilfreich (0) bis duBerst hilfreich (3) bewertet und decken drei verschiedene Coping-Muster
ab: FAM (Aufrechterhalten der familidren Integration, Kooperation und einer optimistischen
Sichtweise der Situation; 19 Items), SUP (Aufrechterhalten von sozialer Unterstltzung,
Selbstwertgefihl und der psychischer Stabilitdt; 18 Items) und MED (Verstehen der medizinischen
Situation durch Kommunikation mit anderen Eltern und medizinischem Personal; acht Items). Der CHIP

weist adaquate psychometrische Eigenschaften auf [58].

5.5.3.7 Familienfunktionalitat

Eltern und Kinder: Eltern und Kinder bewerteten die Familienfunktionalitdt mittels der General
Functioning Subskala des McMaster Family Assessment Device (FAD-GF) [60]. Die Subskala setzt sich
aus 12 ltems mit einer vierstufigen Likert-Skala von stimmt genau (1) bis stimmt Gberhaupt nicht (4)
zusammen. Darunter befinden sich Aspekte wie Akzeptanz in der Familie und
Problemldsungsverhalten. Hohere Gesamtscores weisen auf ein geringeres Funktionsniveau der

Familie hin [60]. Der FAD-GF hat sich als reliabel und valide erwiesen [61].
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Tabelle 1. Ubersicht (iber die eingesetzten Instrumente.

Instrumente T1 T2 T3
Baseline/ 4-6 Mon. 12
Reha- nachTl/  Monate
Beginn Reha- nach T2
Ende
Datenquelle: Kinder (2 11 Jahre)
Lebensqualitat KINDL-R X X X
Emotionale und Strengths and Difficulties Questionnaire
X X X
Verhaltenssymptome (SbQ)
Krankheitsverarbeitung KIDCOPE X X X
Familienfunktionalitat Family Assessment Device (General X X X
Functioning scale; FAD-GF)
Reha-Ziele ® Selbst entwickelte Items X
Reha-Zufriedenheit ? Selbst entwickelte Items X X
Datenquelle: Eltern
Soziodemographische Daten Selbst entwickelte Items X
Medizinische Daten Selbst entwickelte Items X
Lebensqualitat Ulmer Lebensqualitats-Inventar fur X X X
Eltern chronisch kranker Kinder (ULQIE)
Depressivitat Patient Health Questionnaire (PHQ-9) X X X
Angst Generalized Anxiety Disorder Screener X X X
(GAD-7)
Progredienzangst Kurzform des Progredienzangst- X X X
Fragebogens (PA-F-KF/E)
Krankheitsverarbeitung Coping Health Inventory for Parents
X X X
(CHIP)
Familienfunktionalitat Family Assessment Device (General X X X
Functioning scale; FAD-GF)
Elterliche Belastung in Bezug Selbst entwickelte Items
. X X X
auf die Erkrankung
Reha-Ziele? Selbst entwickelte Items X
Reha-Zufriedenheit ? Selbst entwickelte Items X X
Reintegration Selbst entwickelte Items X X
Eltern Uber die Kinder (Patient und max. zwei Geschwisterkinder)
Soziodemographische Daten Selbst entwickelte Items X
Medizinische Daten Selbst entwickelte Items (z.B. Diagnose) X X X
Lebensqualitat KINDL-R X X X
Emotionale und Strengths and Difficulties Questionnaire X X X
Verhaltenssymptome (SDQ)
Reintegration und Selbst entwickelte Items
Inanspruchnahme von X X
Gesundheitsleistungen
Medizinische Erhebung
Medizinische Daten (Diagnose, Selbst entwickelte Items X
Behandlung etc.) ®
Funktionale Selbst entwickelte Iltems
e X X
Beeintrachtigungen ¢
Rehabilitationsziele @€ Selbst entwickelte Items X
Zielerreichung a,° Selbst entwickelte Items X
Empfehlungen fir die Reha-Entlassungsbericht X

Nachbehandlung @

a Nur in Studienarm 2, P Bewertet von den Studienregistern (Studienarm 1) oder den Arztinnen und Arzten der Reha-Klinik
(Studienarm 2), ¢ Bewertet von den Arztinnen und Arzten der Reha-Klinik (Studienarm 2)
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5.5.4 Quantitative Datenanalyse

Zur Dateneingabe und -auswertung wurde die Statistiksoftware IMB SPSS Statistics (Version 25)
verwendet. Die Daten wurden unter Supervision durch Wissenschaftlerinnen von studentischen
Hilfskraften eingegeben. Stichprobenhaft wurden Doppeleingaben durchgefiihrt, um eine moglichst
hohe Datenqualitdt zu gewahrleisten. Die Datenauswertung erfolgte durch die Wissenschaftlerinnen
des Instituts.

Zur Charakterisierung und Beschreibung der Gruppen wurden deskriptive Statistiken durchgefihrt. Fir
Gruppenvergleiche wurden in Abhangigkeit vom Skalenniveau Chi?- und t-tests bzw. entsprechend
Varianzanalysen durchgefiihrt. Neben deskriptiven statistischen Verfahren ermoglichten die
langsschnittliche Befragung und die Verwendung psychometrisch gepriifter Instrumente auch die
Anwendung multivariater Analysestrategien. Genutzt wurden mehrfaktorielle varianz- und
kovarianzanalytische Designs zur Uberpriifung der verschiedenen Bedingungen (Reha- vs.
Vergleichsgruppe). Der Einfluss verschiedener Pradiktoren (v.a. soziodemographische und
medizinische Variablen) auf die Inanspruchnahme von Rehabilitation sowie auf verschiedene
Outcomeparameter wurde regressionsanalytisch bestimmt.

Die Daten der Studienzentralen ermdglichten einen Zugriff auf grundlegende medizinische Parameter,
die anonymisiert verarbeitet und fiir Non-Responder-Analysen hinzugezogen wurden. Mittels t-Tests

und Chi?-Tests wurden Unterschiede zwischen Teilnehmenden und Nicht-Teilnehmenden berechnet.

5.6 Interviewstudie (Studienarm 3)
5.6.1 Interviewteilnehmerinnen und -teilnehmer

Die Interviews mit Eltern oder anderen Bezugspersonen (z.B. Partnerinnen oder Partner der leiblichen
Eltern, Adoptiveltern) wurden etwa 16 bis 24 Monate nach dem Ende der intensiven Krebsbehandlung
des Kindes durchgefiihrt. Die Kinder waren zum Zeitpunkt der Diagnose (Leukdamie oder Hirntumor)
bis zu 17 Jahre alt. Ausschlusskriterien waren die Verweigerung der Teilnahme, schwere kérperliche
und/ oder psychische Belastung (z.B., wenn die Befragung tberméaRig belastend ware), kognitive
Einschrankungen und unzureichende Deutschkenntnisse. Ein- und Ausschlusskriterien wurden von den
beteiligten Mitarbeiterinnen und Mitarbeitern der Studienregister und den Behandlerinnen und

Behandlern in den Kliniken bewertet.

5.6.2 Rekrutierung

Die Eltern der erkrankten Kinder wurden (iber zwei verschiedene Ansdtze rekrutiert. Zum einen
wurden Eltern rekrutiert, die bereits am quantitativen Teil unserer prospektiven Beobachtungsstudie

teilgenommen hatten. Die Familien erhielten Informationsschreiben und Einwilligungserklarungen zur
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Teilnahme an einem Interview mit den letzten Fragebdgen am dritten Messzeitpunkt (T3). Zum
anderen wurden Familien direkt Gber die Studienzentralen HIT-MED und das Studienregister der
COALL 08-09 Studie rekrutiert. Diese identifizierten potenziell geeignete Patientinnen und Patienten,
die im Universitatsklinikum Hamburg-Eppendorf nachbehandelt wurden, jedoch nicht an der
Fragebogenstudie teilnahmen. Bei ihrem nichsten Termin informierte die Arztin/ der Arzt die Eltern
Uber die Interviewstudie und gaben ihnen schriftliche Informationen und Einwilligungserklarungen, die
sie anschlieBend bei Interesse an einer Teilnahme unterschrieben an das Institut flir Medizinische
Psychologie sendeten. Zudem legten sie in der Klinik fiir Padiatrische Hamatologie und Onkologie des
Universitatsklinikums Hamburg-Eppendorf entsprechende Flyer aus.

Die ersten 25 Familien, die sich zur Teilnahme an der Interviewstudie bereiterklarten, wurden in die
konsekutive Stichprobe aufgenommen. Die Rekrutierung wurde so lange fortgesetzt, bis keine neuen

Themen in den Interviews aufkamen und somit die Datensattigung erreicht war [62].

5.6.3 Durchfiihrung und Interviewleitfaden

Es wurden halbstrukturierte qualitative Telefoninterviews mit jeweils einer Interviewerin und einem
befragten Elternteil durchgefihrt. Fiir Teilnehmerinnen und Teilnehmer aus Hamburg und Umgebung
wurden personliche Interviews angeboten. Die Interviewerin gab zu Beginn Hintergrundinformationen
zum Forschungsprojekt, zum Datenschutz und zu organisatorischen Fragen. AuBerdem wurden
soziodemographische und medizinische Merkmale erhoben. Der Interviewleitfaden wurde im ersten
Interview pilotiert und anschlieBend nur geringfligig angepasst. Aufgrund der geringfligigen
Anpassungen wurde das Pilotinterview ebenfalls in die Datenanalyse miteinbezogen. Ein Auszug aus
dem Interviewleitfaden ist in Tabelle 2 abgebildet. Am Ende des halbstrukturierten Interviews wurden
die Eltern gebeten, weitere Erfahrungen oder Gedanken zur Erkrankung ihres Kindes und den damit
einhergehenden Auswirkungen auf das familidre Leben zu duBern. Wahrend des Interviews und im

Anschluss daran wurden Notizen gemacht.

Tabelle 2. Auszug aus dem Interviewleitfaden.

Thema Zentrale Fragen

Einstieg

Soziodemografische *  Soziodemografische Angaben
und medizinische e Diagnose

Daten *  Symptome

e Metastasen, Rezidive

*  Behandlungen, Nebenwirkungen

*  (Nachsorge-)Empfehlungen von der behandelnden Klinik oder der Reha-
Klinik

* Inanspruchnahme von Behandlungen nach dem Ende der
Intensivtherapie
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Thema Zentrale Fragen
Reintegration der erkrankten Kinder und der Geschwisterkinder
Kindergarten/Schule e  Welche Verdnderungen im Kindergarten/ in der Schule haben Sie seit der

Diagnose bis heute bei Ihrem/n Kind/ern erlebt?

*  Was hat die Situation beeinflusst?

e Falls zutreffend: Was hat Ihrem/n Kind/ern im Rahmen der Reha-
MaRnahme im Hinblick auf den Wiedereinstieg geholfen? Was hatte/n
es/sie zusatzlich gebraucht?

Sozialleben e Welche Verdnderungen im Sozialleben lhres/r Kindes/er haben sie seit
der Diagnose bis heute erlebt?
e Was hat Ihrem/n Kind/ern dabei geholfen, ihr/sein Sozialleben
wiederaufzunehmen oder wahrend der Erkrankung aufrechtzuerhalten?
Was hat es ihr/ihm erschwert?
e Falls zutreffend: Inwieweit hat die Reha-MaRnahme Einfluss auf ihr/sein
Sozialleben gehabt? Was hat sich durch die Reha verdandert?

Reintegration der Eltern
Arbeit *  Welche Verdnderungen in lhrem Arbeitsleben oder dem lhrer/s

Partner/in haben Sie seit der Diagnose lhres Kindes bis heute erlebt?

*  Was hat lhre berufliche Situation beeinflusst?

*  Wie geht es Ihnen mit der aktuellen beruflichen Situation?

e Falls zutreffend: Was hat Ihnen und lhrem Partner/lhrer Partnerin im
Rahmen der Reha-MaRnahme geholfen fiir den beruflichen
Wiedereinstieg? Was hatten Sie sich zuséatzlich gewiinscht?

Familienleben *  Welche Verdnderungen in Ihrem Familienleben haben Sie seit der
Diagnose |hres Kindes bis heute erlebt?

*  Was hat, neben der Krebserkrankung ihres Kindes, Einfluss darauf
genommen, wie Sie heute als Familie zusammenleben? Gibt es etwas,
dass Ilhnen im Familienalltag hilft?

*  Falls zutreffend: Inwieweit hat die Reha-MalRnahme Einfluss auf Ihr
Familienleben gehabt? Was hat sich durch die Reha verandert?

Partnerschaft *  Welche Verdanderungen in Ihrer Paarbeziehung haben Sie seit der
Diagnose |hres Kindes bis heute erlebt?

*  Was hat, neben der Krebserkrankung ihres Kindes, Einfluss darauf
genommen, wie Sie heute als Paar zusammenleben (z.B. Reha)? Gibt es
etwas, dass lhnen in ihrem Alltag als Paar hilft?

* Inwieweit war lhre Partnerschaft hilfreich in der Zeit seit der
Diagnosestellung?

*  Falls zutreffend: Inwieweit war die Situation fir Sie als alleinerziehender
Elternteil anders als flr Elternpaare? Was waren Besonderheiten?

Sozialleben *  Welche Verdnderungen in Ihrem Sozialleben (Freunde,
Freizeitaktivitaten) haben Sie seit der Diagnose lhres Kindes bis heute
erlebt?

e Was hat Ihnen und lhrem Partner/Ihrer Partnerin dabei geholfen Ihr
Sozialleben wiederaufzunehmen oder wéahrend der Erkrankung
aufrechtzuerhalten? Was hat es lhnen erschwert?

*  Falls zutreffend: Inwieweit hat die Reha-MalRnahme Einfluss auf Ihr
Sozialleben und das Ihres Partners/lhrer Partnerin gehabt? Was hat sich
durch die Reha verandert?

Abschluss *  Gibt es noch weitere Aspekte, von denen Sie noch nicht berichtet haben,
die Ihnen wichtig sind?
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5.6.4 Qualitative Datenanalyse

Die Audiodateien wurden mittels des einfachen Transkriptionssystems nach Dresing und Pehl [63] und
der f4transkript-Software (Version 4.2; www.audiotranskription.de) wortgetreu transkribiert. Die
Transkripte wurden nicht an die Eltern zur Kommentierung oder Korrektur zurlickgegeben. Die
Interviews wurden mit dem methodischen Ansatz der Qualitativen Inhaltsanalyse analysiert [64]. Die
wissenschaftlichen Mitarbeiterinnen des Projektes generierten die Kategorien sowohl deduktiv (auf
Basis des Interviewleitfadens und theoretischer Uberlegungen) als auch induktiv (aus den
Transkripten) mit der qualitativen Datenanalyse-Software MAXQDA (Version 10). Ein Kodierleitfaden
mit allen Kategoriebezeichnungen, -definitionen, Ankerbeispielen und Kodierregeln wurde erstellt.
Anschliefend wurden alle Interviews mit diesem Kodiersystem kodiert. Zusatzlich wurden 20 der
Interviews durch eine weitere wissenschaftliche Mitarbeiterin kodiert, um die Validitat zu erhéhen.
Die Intercoder-Reliabilitat betrug 85%. Die Interviews von Miittern und Vatern desselben Kindes
wurden getrennt ausgewertet. Soziodemografische und medizinische Merkmale wurden deskriptiv mit

der Statistiksoftware IMB SPSS Statistics (Version 25) analysiert.

6 Ergebnisse

6.1 Stichprobenbeschreibung
6.1.1 Studienarm 1 (Studienregister)

In einem Rekrutierungszeitraum von 32 Monaten (August 2016 bis Marz 2019) identifizierten die
Studienregister 662 Familien, die potentiell fiir die Studie geeignet waren. Davon gaben 190 Familien
ihre Einwilligung zur Kontaktaufnahme. Dies bedeutet, dass diese Familien umfassende Informationen
Uber die Studie erhielten und zustimmten, eine Einwilligungserklarung zur Teilnahme an der Studie
sowie die Frageb6gen vom Institut flir Medizinische Psychologie zu erhalten. Insgesamt nahmen 135
Familien an der Befragung teil (initiale Ausschépfungsquote: 20%). Griinde fiir die Nichtteilnahme der
527 Familien konnten nicht systematisch erfasst werden. Maogliche Griinde waren das Erfiillen eines
Ausschlusskriteriums oder eine fehlende Weitergabe der Information lber die Studie durch die
Behandlerinnen und Behandlern in den Kliniken. Drei Familien wurden nach dem Ausfillen des
Fragebogens ausgeschlossen, da entweder keine Einwilligungserklarung vorlag (n=2) oder die
Fragebogen aufgrund mangelnder Sprachkenntnisse inkorrekt ausgefillt wurden (n=1). Dadurch
konnten zum ersten Messzeitpunkt Daten von 132 Familien analysiert werden. 107 Familien nahmen
zum zweiten Erhebungszeitpunkt (Ricklaufquote: 81%) und 85 Familien zum dritten

Erhebungszeitpunkt (Ricklaufquote: 79%) teil.
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Die Fragebogen verteilen sich folgendermallen auf die verschiedenen Familienmitglieder: T1-
Fragebogen liegen insgesamt von 129 Mittern (andere weibliche Bezugspersonen eingeschlossen),
102 Vatern (andere mannliche Bezugspersonen eingeschlossen), 34 Patientinnen und Patienten und
42 Geschwisterkindern aus 132 Familien vor. T2-Fragebdgen liegen von 107 Mittern, 79 Vatern, 27
Patientinnen und Patienten und 33 Geschwisterkinder aus 108 Familien vor. T3-Fragebogen liegen von
81 Muttern, 64 Vatern, 23 Patientinnen und Patienten und 23 Geschwisterkinder aus 85 Familien vor.
Zu allen Messzeitpunkten nahmen aus einer Familie nur die Kinder teil. Die Verteilung der
teilnehmenden Familien auf die drei Studienregister ist in Tabelle 3 abgebildet. Die meisten Familien

konnten im Studienregister HIT-MED rekrutiert werden.

Tabelle 3. Erreichte Fallzahlen und Ricklaufquoten zu den verschiedenen Messzeitpunkten aus der Befragung in
Studienarm 1 (Studienregister).

Hirntumore Leukdmien
Gesamt HIT-MED SIOP-LGG COALL
Informationsunterlagen fur Studie 662 318 127 217
versandt
Einverstandnis zur Kontaktaufnahme 190 von 662 86 von 318 64 von 127 40 von 217
vorliegend (29%) (27%) (50%) (18%)
T1-Fragebogen vorliegend (Familien) @ 132 von 190 55 von 86 41 von 64 36 von 40
(70%) (64%) (64%) (90%)
T2-Fragebogen vorliegend (Familien) 108 von 132 46 von 55 29 von 41 33 von 36
(82%) (84%) (71%) (92%)
T3-Fragebdgen vorliegend (Familien) ® 85von 113 34 von 44 23 von 35 28 von 34
(75%) (77%) (66%) (82%)

a 3 nachtréaglich ausgeschlossene Familien sind hier nicht angegeben;  Fragebégen wurden auch an Familien versandt, die zu
T1, aber nicht zu T2 teilnahmen. Ausgeschlossen wurden Familien, die eine weitere Teilnahme ablehnten und Familien, die
in der Klinik Bad Oexen eine FOR in Anspruch nahmen.

Die Gesamtstichprobe der Eltern (n=231) aus Studienarm 1 setzt sich aus 102 Vatern und 129 Miittern
zusammen (Tabelle 4). Das durchschnittliche Alter der Vater ist mit 41.7 Jahren (SD=7.8) signifikant
hoher als das Alter der Mutter (M=38.2, SD=6.7). Ein groBer Anteil der Vater hatte entweder einen
abgeschlossenen Hochschulabschluss (28%) oder eine abgeschlossene Lehre (36%). Ein dhnliches Bild
zeigt sich bei den Mittern, von denen 27% einen Hochschulabschluss und 40% eine abgeschlossene
Lehre berichten. 92% der Vater und 56% der Miitter sind zum Zeitpunkt der Befragung erwer