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V Abstrakt

KOSTEN DER FRUHEN JUVENILEN IDIOPATHISCHEN ARTHRITIS (JIA)

Einleitung: Die JIA ist die haufigste chronisch-entzindliche rheumatische Erkrankung
im Kindesalter. Sie birgt das Risiko lebenslanger Einschrankungen der Alltagsfunktion
und Lebensqualitdt der Betroffenen. Neue kostspielige Medikamente gestatten eine
effektivere Kontrolle der Krankheitsaktivitat, ob sie langfristig kosteneffektiv sind, ist
unklar. Ziel der vorliegenden Krankheitskostenanalyse war die Berechnung der
krankheitsbedingten gesellschaftlichen und individuellen Kosten im Verlauf der
Erkrankung, die Analyse der Kostenkomponenten, die Identifizierung von
Kostentreibern und Einflussfaktoren und damit die Demonstration der 6konomischen
Relevanz der frihen JIA unter kinderrheumatologischer Routineversorgung.

Methodik: Im Rahmen der deutschen JIA-Inzeptionskohorte ICON wurden an 11
kinderrheumatologischen  Einrichtungen mittels Arzt-, Elternfragebégen  und
Kostenwochenblchern die klinischen und soziodemografischen Merkmale, der
krankheitsspezifische Ressourcenkonsum und die individuellen Eigenausgaben der
Patienten erfasst. Die monetdre Bewertung der Ressourcen basierte auf 6ffentlich
zuganglichen Preisinformationen des Jahres 2011. Mittels Regressionsanalysen wurde
der Zusammenhang zwischen Kosten, Kklinischen und soziodemographischen

Parametern ermittelt.

Ergebnisse: 333 Patienten (2/3 weiblich; Alter (Median): 7 Jahre; Krankheitsdauer zu
Studieneinschluss (Median): 8 Monate; 49% Oligoarthritis/29% Polyarthritis/10%
Enthesitis-assoziierte Arthritis) wurden untersucht. Die durchschnittlichen Jahreskosten
pro Patient beliefen sich vor Studieneinschluss, d.h. im Jahr der Diagnosestellung, auf
6.186 Euro (SD = 7.149,8; Median = 3.818 Euro; IQR = 1.742 — 7.644). 50% der
Gesamtkosten wurden durch stationdre Aufenthalte, 20% durch indirekte Kosten, 3%
durch Medikamente verursacht. Im ersten kompletten Jahr in kinderrheumatologischer
Versorgung stiegen die Kosten auf 9.754 Euro (SD = 21.011,9; Median = 3.540 Euro;
IQR = 1.176 — 12.056). 43% der Kosten waren hier auf Medikamente, hauptsachlich
Biologika (von 19% der Patienten konsumiert) zurlickzufiihren. Die Kosten verteilten
sich ungleichmaBig auf die Patienten. Es zeigten sich signifikante Zusammenhange
zwischen Kosten und JIA-Subgruppenzugehdrigkeit, Krankheitsaktivitat (JADAS),
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Funktionsstatus (CHAQ), Lebensqualitat (PedsQL), der betreuenden Einrichtung sowie
weiteren Krankheits- und soziodemographischen Parametern. Mit Ausnahme der
Uveitispravalenz kam es im zeitlichen Verlauf zu einer durchgehenden Verbesserung
der durchschnittlichen Krankheitsparameter. Die ©6konomische Belastung fur die
betroffenen Familien belief sich jahrlich im Mittel auf 539 Euro (Median = 260 Euro) im
Jahr der Diagnosestellung, respektive 836 Euro (Median = 228 Euro) im ersten Jahr
nach Studieneinschluss, was einem Anteil von 1% bzw. 1,6% des durchschnittlichen

bundesdeutschen familidren Nettoeinkommens entsprach.

Schlussfolgerungen: Die friihe JIA ist mit hohen gesellschaftlichen Kosten verbunden.
Alle aktuellen Kosten missen mit Blick auf mogliche Folgekosten sowie in Hinsicht auf
das korperliche und psychische Wohl der Patienten interpretiert werden.
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Abstract

COSTS OF EARLY JUVENILE IDIOPATHIC ARTHRITIS (JIA)

Introduction: JIA is the most common chronic inflammatory rheumatic disease in
childhood. It carries a high risk for life-long morbidity and disability. Longitudinal cost-of-
illness studies are crucial, given the availability of new expensive drugs, which may alter
the course of disease. The objective was to analyze the societal economic burden of
JIA, the share of cost components, the shift of costs over time, as well as the influence
of disease-associated and sociodemographic parameters on the costs in newly
diagnosed JIA patients in routine paediatric rheumatology care.

Methods: All data were collected within the German JIA inception cohort ICON,
conducted at 11 paediatric rheumatology sites. Physician, parent questionnaires and
cost diaries provided data on patients’ health and sociodemographic status, disease-
related resource consumption and families’ out-of-pocket costs. The unit prices for all
documented resources were established based on public cost information for 2011. The
association between costs and clinical as well as sociodemographic variables were

determined by regression analyses.

Results: Analyses were based on 333 patients (2/3 female, median age: 7 years,
median disease duration at baseline: 8 month; 49% oligoarthritis/29% polyarthritis/10%
enthesitis-related arthritis). In the year before enroliment (year of diagnosis) the mean
total costs accumulated to 6,186 euros (SD: 7,149.8; Median: 3,818 euros; IQR: 1,742 —
7,644) per patient and year (50% due to hospitalization, 20% to indirect costs, 3% to
medication). Within the first complete year of routine paediatric rheumatology care, the
mean total costs accumulated to 9,754 euros (SD: 21,011.9; Median 3,540 euros; IQR:
1,176 — 12,056) per patient and year. Now, medication (43% of total costs) was the
main cost factor, mostly due to biologics (in 19% of all patients). Costs varied widely
among patients, being significantly associated with various disease-related and
sociodemographic parameters, as JIA subgroup, patient’s disease activity (JADAS),
functional status (CHAQ), quality of life (PedsQL) and participating study center. Except
for the prevalence of uveitis, all analyzed disease-related parameters improved in mean
over time. The mean costs borne by the families amounted to 539 euros (Median: 260
euros) in the year before study enrollment, and 836 euros (Median: 228 euros) in the

12



first year of follow-up, which corresponded to 1% and 1.6% of the average German
families’ net income.

Conclusions: JIA imposes a relevant economic burden to society. All costs incurred

within the early disease must be considered in the light of upcoming costs and patients’
long-term outcomes.
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1 Einleitung

Gesundheitsdkonomische Themen riicken zunehmend in den Fokus der Offentlichkeit.
Steigende Kosten bei knappen Ressourcen, bedingt durch demographischen Wandel
und medizinischen Fortschritt, werden erwartet und beflrchtet. Krankheitskosten-
analysen berechnen die durch eine Erkrankung entstandenen Kosten und
veranschaulichen somit ihre volkswirtschaftliche Relevanz.

In Deutschland ist die juvenile idiopathische Arthritis (JIA) mit einer Pravalenz von 100
auf 100.000 Kindern und damit einer Gesamtzahl von etwa 14.000 erkrankten Patienten
unter 18 Jahren die haufigste chronisch entziindliche Gelenkerkrankung bei Kindern [1].
Aufgrund ihrer Haufung, der potentiellen Schwere, Chronizitdt und damit
einhergehenden funktionellen Einschrankungen ist sie fur die Krankheitskosten-
rechnung von besonderem Interesse. Fortschreitende Erkenntnisse in den Bereichen
der Immunologie und Pathophysiologie der JIA geben Raum flir neue Innovationen.
Als Beispiel ist die Einfihrung neuer medikamentdser Therapien, wie Biologika, zu
nennen. Zunachst mit einem Zuwachs an Kosten verbunden, bergen sie das Potential
bei erhoffter verbesserter Funktionalitdt und Lebensqualitat des einzelnen Patienten,

neben den individuellen Vorteilen, im Verlauf auch volkswirtschaftlich rentabel zu sein.

1.1 JIA - Stand der Forschung

Die JIA ist keine homogene Erkrankung. Sie umfasst eine Gruppe von phanotypisch
und genetisch unterschiedlichen Krankheitsbildern. Gemeinsam sind ihnen die unklare
Genese der kindlichen Arthritis, der Beginn vor dem 16. Lebensjahr (LJ.) sowie die
Mindestdauer von 6 Wochen. Ein autoimmunogener Prozess wird vermutet [2,3].
Mithilfe der Klassifikation der International League of Associations for Rheumatology
(ILAR), welche die friheren Klassifikationen der European League Against Rheumatism
(EULAR) im europaischen und des American College of Rheumatology (ACR) im
amerikanischen Raum abléste, werden anhand von definierten klinischen Ein- und
Ausschlusskriterien sieben Subgruppen unterschieden [4] (siehe Abbildung 1). Die
Zuordnung der Patienten erfolgt innerhalb von 6 Monaten nach Beginn der Erkrankung.
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Abbildung 1: JIA-Subgruppenspekirum entsprechend der ILAR-Klassifikation

Vgl. Minden 2014 [2] S.171.

Ausschlusskategorien:

a.
b.
c.

d.
e.

Psoriasis beim Patienten oder einem Verwandten ersten Grades;

Arthritis bei einem Human Leukocyte Antigen- (HLA)-B27-positiven Jungen nach dem 6. Geburtstag;
Ankylosierende Spondylitis, Enthesitis-assoziierte Arthritis, Sakroiliitis bei entzlindlicher
Darmerkrankung, Reiter-Syndrom oder akute anteriore Uveitis bei einem Verwandten ersten Grades;
IgM-Rheumafaktor-(RF-)Nachweis bei zwei Untersuchungen im Abstand von mindestens 3 Monaten;
Zeichen der systemischen Arthritis.

Kategorien der juvenilen idiopathischen Arthritis

1.

Systemische Arthritis (sJIA) (International Statistical Classification of Disease and Related Health

Problems (ICD)-10: M08.2-)

- Definition: Arthritis und Fieber (intermittierend, Dauer mindestens 2 Wochen) und mindestens ein
weiteres Kriterium: flichtiger erythematdser Hautausschlag, generalisierte
LymphknotenvergréBerung, Hepato- und/oder Splenomegalie, Serositis

- Ausschluss: a, b,c,d

Oligoarthritis (OA)

- Definition: Arthritis von 1 — 4 Gelenken innerhalb der ersten 6 Erkrankungsmonate

- Subkategorien:

Persistierende Oligoarthritis (pOA) (ICD-10: M08.4-): 1 — 4 betroffene Gelenke im
Krankheitsverlauf

Erweiterte (extended) Oligoarthritis (eOA) (ICD-10: M08.3-): > 4 betroffene Gelenke nach den
ersten 6 Erkrankungsmonaten

Ausschluss: a, b, c, d, e

RF-negative Polyarthritis (PA, RF-) (ICD-10: M08.3-)

- Definition: Arthritis in > 4 Gelenken wahrend der ersten 6 Erkrankungsmonate und negativer Test
auf RF

- Ausschluss: a, b,c,d, e

RF-positive Polyarthritis (PA, RF+) (ICD-10: M08.0-)

- Definition: Arthritis in > 4 Gelenken wahrend der ersten 6 Erkrankungsmonate und positiver Test
auf RF (mindestens 2-mal im Abstand von 3 Monaten)

- Ausschluss: a, b, c, e

Psoriasisarthritis (PsA) (ICD-10: L40.5/M09.0-)

- Definition: Arthritis und Psoriasis oder Arthritis und mindestens zwei der folgenden Kcriterien:
Daktylitis; Nagelverédnderungen (TUpfelung oder Onycholyse); Psoriasis bei einem Verwandten
ersten Grades

- Ausschluss: b, c,d, e

Enthesitis-assoziierte Arthritis (EaA) (ICD-10: M08.1-)

- Definition: Arthritis und Enthesitis (d. h. Entzindung am Knochenansatz von Sehnen, Bandern,
Gelenkkapseln oder Faszien) oder Arthritis und mindestens zwei der folgenden Kriterien:
Druckschmerz Giber den lliosakralgelenken und/oder entziindlicher Riickenschmerz lumbosakral;
HLA-B27-Nachweis; Junge mit Erkrankungsbeginn > 6 Jahre; akute (symptomatische) anteriore
Uveitis; ankylosierende Spondylitis, Enthesitis-assoziierte Arthritis, Sakroiliitis bei entziindlicher
Darmerkrankung, Reiter-Syndrom oder akute anteriore Uveitis bei einem Angehdrigen ersten
Grades

Ausschluss: a, d, e
Undlfferen2|erte Arthritis (aA) (ICD-10:M08.8-)

- Definition: Arthritis, die keiner oder mehr als einer Kategorie zugeordnet werden kann
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Bei bislang im Detail ungeklarter Pathogenese umfassen die Subgruppen teilweise
weiterhin ein inhomogenes Patientengut. Global gesehen schwankt neben der
Prévalenz der JIA auch die Verteilung der Subgruppen. In européischen Bevdlkerungen
weist etwa die Halfte der neu diagnostizierten Kinder mit JIA eine Oligoarthritis auf,
etwa 20% eine seronegative Polyarthritis, 10% eine Enthesitis-assoziierte Arthritis und
4 — 7% eine systemische Form [1,5,6]. Mit einem Anteil von 66% ist die JIA stark
madchenlastig, wobei die Geschlechterverteilung abhangig von den Subgruppen
variiert. Madchen dominieren bei der Oligoarthritis, Polyarthritis und Psoriasisarthritis,
wahrend die systemische Form bei beiden Geschlechtern etwa gleich haufig und die
Enthesitis-assoziierte Arthritis bei Jungen 2 bis 3mal haufiger auftritt. Auch bzgl. des
Manifestationsalters unterscheiden sich die Subgruppen. Der Erkrankungsgipfel bei der
Oligoarthritis und der RF-negativen Polyarthritis liegt im Kleinkind- und Vorschulalter,
bei der Enthesitis-assoziierten Arthritis und RF-positiven Arthritis hingegen erst im
spaten Kindesalter [1].

Neben den Gelenken kénnen, abhangig von der Subgruppe, weitere Organe von der
Erkrankung betroffen sein. Zu diesen extraartikularen Manifestationen zahlen bspw. die
Uveitis, welche vor allem im Rahmen der Oligoarthritis auftritt, die Beteiligung innerer
Organe und des hamatologischen System bei der sJIA, der Haut und

Hautanhangsgebilde bei der Psoriasisarthritis [3].

Therapie der JIA
Eine Heilung der JIA ist bislang nicht mdglich. Therapieziel ist das Erreichen einer

inaktiven Erkrankung, welche international anhand der Wallace-Kriterien [7] definiert
wird. Nationale Therapieleitlinien geben Empfehlungen zur Behandlung der JIA [8].
Diese umfasst verschiedene sich komplementierende Elemente und erfolgt i.d.R.
interdisziplindr. Wichtiger Baustein fir den Funktionserhalt und zur Kompensation
entstandener Defizite sind die Heilmittel, worunter sich u.a. die Physiotherapie und die
Ergotherapie subsummieren [8]. Eingesetzte Medikamente zielen vornehmlich auf eine
Verminderung der Krankheits-/Entziindungsaktivitdt ab. Seit den Anfangen der
medikamentésen JIA-Therapie werden nicht-steroidale Antirheumatika (NSAR) und
Glukokortikoide (GC), sowohl systemisch als auch lokal, eingesetzt. Mit Einfihrung der
konventionellen Basistherapie (conventional synthetic disease-modifying antirheumatic
drugs, csDMARDs), vor allem Methotrexat (MTX) in den letzten 20 Jahren, hat sich die

Therapie der JIA stark gewandelt. Eingesetzt als Monotherapie, in Kombination mit
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NSAR/Glukokortikoiden und/oder weiteren DMARDs oder mit Biologika (s.u.) ist MTX
eins der meisteingesetzten Medikamente in der JIA [8]. Die Entwicklung von Biologika
hat die Therapie der JIA erneut stark verandert. Biologika interferieren ,gezielt mit
bestimmten, im Rahmen der JIA-Pathogenese entscheidenden immunologischen
Mechanismen. Zu diesen gehdren unter anderem Tumornekrosefaktor (TNF)-alpha-
Inhibitoren (z.B. Etanercept, Adalimumab, Infliximab), Interleukin-1-Inhibitoren (z.B.
Anakinra, Canakinumab), Interleukin-6-Rezeptorantagonisten (Tocilizumab) und T-Zell-
Kostimulationsantagonisten (Abatacept) [8]. Zunadchst den schweren/therapie-
resistenten Fallen vorbehalten, werden sie zunehmend haufiger und friher eingesetzt
[9,10]. Durch den Eingriff in das Immunsystem bergen Biologika u.a. in Hinblick auf
akute und latente Infektionen Sicherheitsrisiken. Die Langzeitrisiken sind bislang nicht
abschlieBend bekannt [11].

Abbildung 2: Behandlungsschema der JIA
(in Anlehnung an die 2. Auflage der S2-Therapieleitlinie der JIA 10/2011 [8])

Oligoarthritis Polyarthritis Systemische JIA
NSAR® NSAR®
NSAR* Beihoher Aktivitat: + GC* systemisch
+/- GC* lokal oder hochdosiert oder
. systemisch® Pulstherapie
J X 5 v
0
NSAR' ' NSAR' =
NSAR® +MTX™ + GC* systemisch )
+ |ATH" Beihoher Aktivitat: hochdosiert oder -
N Pulstherapie o
+/- GC* lokal oder i ®
systemische , +MTX =
~ 4 “ e
o
' Bei niedriger Aktivitit: TNF.a- | )
NSAR* Blocker + NSAR" “:_'-'. GC- lokal NSAR
+ MTX oder systemisch™ + optionale csDMARD -
Bei hoher Aktivitat: MTX** Kombination
+|ATH TNF-a-Blocker + NSAR* oder Biologika
+/-GC- lokal oder systemisch® |
\ )

*NSAR (nicht-steroidale Antirheumatika). **Intraartikular Triamcinolonhexacetonid. ***MTX
(Methotrexat). "GC (Glukokortikoide). “Lokal bevorzugt bei Eskalation, systemisch so niedrig
wie méglich. “‘CsDMARD (conventional synthetic disease-modifying antirheumatic drugs).
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Abbildung 4 beschreibt die Zeitpunkte der Zulassungen von Biologika in der Therapie
der JIA. Die Zulassung beschrankt sich i.d.R. auf einzelne Subgruppen. Off-Label
werden Biologika bereits vor der Zulassung sowie zur Therapie zusatzlicher

Subgruppen eingesetzt.

Abbildung 3: Zeitstrahl: Zulassung von Biologika in der Therapie der JIA

Tocilizumab

Etanercept Adalimumab Abatacept | Canakinumab

2001 2003 2005 2007 2009 2011 2013

Hilfsmittel kénnen die Auswirkung von akuten und langfristigen Funktionsdefiziten
mildern, bei der Ausflhrung von alltdglichen Aufgaben unterstitzen und somit zum
Erhalt der Selbststéandigkeit beitragen [8,12]. Eine friihzeitige psychologische, soziale
und sozialpddagogische Betreuung in Hinblick auf die Integration in den Alltag wird
empfohlen [8]. Eine an die Krankheitsaktivitdt angepasste sportliche Aktivitat zeigt
positive Effekte [8,13]. Aufgrund der frihzeitigen Diagnostik und der verbesserten
Therapie hat die rheumachirurgische Therapie im Kindesalter heutzutage keine
Bedeutung mehr. Die Zahl arthroplastischer Eingriffe ist rOcklaufig und ins spéte
Erwachsenenalter verschoben [14]. Die autologe Stammzelltherapie bei Kindern mit
schwerster refraktarer JIA ist mdglich. Aufgrund der schweren unerwinschten Neben-

wirkungen und der hohen Letalitat bleibt sie jedoch auf Ausnahmen beschrankt [8].

Risikofaktoren der JIA
Die JIA ist eine polygene Erkrankung [15]. Eine Reihe von genetischen Risiko- als auch

protektiven Faktoren flr die Entwicklung der JIA bzw. einzelner Subgruppen konnte
bereits identifiziert werden. WeiterfUhrende Untersuchungen hierzu, als auch zu
epigenetischen Einflissen und dem Einfluss von Umweltfaktoren stehen noch aus [1].

Prognose der JIA

Die Erkrankung verlauft abhangig von der JIA-Subgruppe, aber auch innerhalb der
Subgruppe individuell sehr unterschiedlich. Insgesamt hat sich die Prognose der JIA in

den letzten Jahren stark verbessert, was u.a. auf die neuen Therapieregime
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zurlckzufihren ist. Viele Studien zu Langzeitprognosen missen daher hinsichtlich ihrer
,historischen Patientenkollektive® interpretiert werden.

Im Schnitt haben Kinder mit JIA heute gegenlber der altersentsprechenden
Bevélkerung keine erhdhte Sterblichkeitsrate (0,2%). Bei Kindern mit systemischer
Arthritis ist die Letalitdtsrate aufgrund des Makrophagen-Aktivierungssyndroms mit
0,6% weiterhin erh6ht [16]. Beukelmann et al. [17] beschreiben ein krankheitsbedingtes
erhdhtes Malignitatsrisiko bei JIA-Patienten. Erwachsene mit JIA haben ein bis zu 4fach
erhéhtes Sterberisiko [18]. Erkrankungsbedingte Komplikationen am Herz-Kreislauf-
System werden hier als ursachlich vermutet [1].

Die meisten Remissionsraten werden innerhalb der ersten 5 Jahre verzeichnet. Die
Raten variieren mit den Subgruppen und liegen fur die Oligoarthritis und die
systemische Arthritis am héchsten [1]. Bei ca. 35 — 70% der Patienten ist die Erkrank-
ung jedoch auch nach mehr als 10 Jahren weiterhin aktiv [19]. Der Schweregrad, die
kumulative Krankheitsdauer und die Therapie bestimmen das Risiko flr Folgeschaden.
Rund "4 der Patienten weisen nach 5 Jahren krankheits- und/oder therapiebedingte
Folgeschaden auf [6]. Hierzu zahlen Gelenkschaden, Augenkomplikationen infolge von
Uveitis, Verlust an Knochen- und Muskelmasse sowie Wachstumsstérungen. Die Art
und Anzahl variiert mit der Subgruppe [1,19]. Insgesamt ist die Rate der Folge-
komplikationen unter den neuen Therapieregimen rtcklaufig. Schwerwiegende, lebens-
bedrohliche Komplikationen wie Amyloidosen treten heutzutage kaum mehr auf [20].
Trotz erlebter Einschrankung bezogen auf die kdrperliche Gesundheit, bewerten junge
Erwachsene mit JIA ihre psychische Gesundheit nicht schlechter als die Normal-
bevilkerung und weisen auch nicht haufiger Depressionen auf. Konkordant zur
verbesserten Prognose ist auch die Rate der erlebten korperlichen Einschrédnkungen in
den letzten 10 Jahren deutlich gesunken [1,19,21,22].

Versorgungslage Kinderrheumatoloqie

Die Kinderrheumatologie ist ein junges Fach. Erst 2004 wurde sie als Subspezialitat der
Kinder- und Jugendmedizin durch die Arztekammer anerkannt [23]. Laut der
Versorgungslandkarte der Gesellschaft fur Kinder- und Jugendrheumatologie [24] sind
Einrichtungen mit kinderrheumatologischer Versorgung vom niedergelassenen
Kinderarzt bis zur Hochschulambulanz buntgemischt. Aktuelle Angaben, wie viele junge
Rheumapatienten nicht vom Spezialisten, sondern ausschlieBlich vom Allgemein-

und/oder Kinderarzt betreut werden, liegen nicht vor. Die S2- Leitlinie [8] empfiehlt die
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friihzeitige Diagnosestellung und Zuweisung des Patienten an Arzte mit Kompetenz und
Erfahrung in der Behandlung der JIA. Die rechtzeitige Diagnostik, innerhalb von 1 bis 2

Monaten, sowie eine multidisziplindre Betreuung sind anzustreben.

1.2 Gesundheitsokonomie

Methoden

Gesundheitsbkonomische Aspekte erlangen zunehmend Aufmerksamkeit in Politik,
Gesellschaft und medizinischer Praxis. Die Maxime, Gesundheit als ,h6chstes Gut” des
Individuums unter allen Umstédnden und mit allen verfligbaren Mitteln herzustellen und
zu bewahren, gerat, bei anhaltendem Fortschritt in Medizin und Technik, zunehmend in
Konflikt mit der Ressourcenknappheit. Ziel ist daher eine moglichst effektive Verteilung
der Ressourcen im Rahmen der Gerechtigkeit. Um dies zu erreichen bedarf es
gesundheits6konomischer Evaluationen. Die Art der Analyse variiert mit der

zugrundeliegenden Fragestellung.

Tabelle 1: Systematik gesundheitsékonomischer Evaluationen
(aus Schoffski et al. 2012 [25], S.44)

Gesundheitsbkonomische Evaluationen

Nicht vergleichend Vergleichend
Kosten- Krankheits- Kosten- Kosten- Kosten- Kosten-
Analyse kosten- Kosten- Nutzen- Wirksamkeits- Nutzwert-
Analyse Analyse Analyse Analyse Analyse

Generell unterscheidet man zwischen nicht-vergleichenden (Kostenanalyse und
Krankheitskostenanalyse) und vergleichenden (u.a. Kosten-Kosten-Analyse, Kosten-
Nutzen-Analyse) Analysen. Wahrend Kostenanalysen lediglich die bestehenden oder zu
erwartenden Kosten einer spezifischen Intervention abdecken, umfassen
Krankheitskostenanalysen alle aufgrund einer Krankheit entstanden Kosten. Entwickelt
in den 1960er Jahren in den USA [26], stellen sie die alteste Methode der
Gesundheitsbkonomie dar [27]. Heute sind sie weitverbreitet und werden national und
international von zahlreichen Organisationen, u.a. dem Institut fir Qualitdt und
Wirtschaftlichkeit im Gesundheitswesen (IQWIG), der Weltbank, der Weltgesundheits-
organisation (World Health Organisation, WHO) und den U.S. National Institutes for
Health (U.S. NIH) [27] genutzt. Fragen wie: ,Wie hoch ist die krankheitsbedingte 6ko-
nomische Belastung? Welche Kosten dominieren? Flr wen entstehen diese Kosten?
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Wodurch wird die Hohe der Kosten beeinflusst? kdnnen mittels Krankheitskosten-
analysen beantwortet werden. Ziel ist es, Transparenz zu schaffen, innerhalb der medi-
zinischen Versorgung sowie hinsichtlich der 6konomischen Relevanz einer Erkrankung.
Die gewonnenen Informationen lenken z.B. in der Verteilung von Forschungsgeldern
den Blick auf aus gesundheits6konomischer Sicht relevante Krankheitsbilder [26,27].
Vergleichende Analysen berlcksichtigen neben den Kosten das Outcome
verschiedener Interventionen und erlauben somit den Vergleich dieser. Wahrend bei
Kosten-Kosten-Analysen flir verschiedene Interventionen dasselbe Outcome ange-
nommen wird, geht es bei Kosten-Nutzen-Analysen als monetare Einheit, bei Kosten-
Wirksamkeits-Analysen als medizinischer Ergebnisparameter in die Untersuchung und
das Ergebnis mit ein. W&hrend bei Kosten-Wirksamkeits-Analysen einzelne krankheits-
spezifische Parameter, wie der Anteil der Patienten mit inaktiver Erkrankung, zur
Outcomeanalyse verwendet werden kdnnen, bedienen sich Kosten-Nutzwert-Analysen
indikationstbergreifender patientenbasierter Parameter wie QUALYs. Dies ermdglicht
den Vergleich von Interventionen unterschiedlicher Krankheitsbilder [25]. Im Idealfall
kénnen Handlungsanweisungen gezogen und Entscheidungen zwischen unterschied-
lichen Therapiealternativen bzw. hinsichtlich der Ressourcenallokation auf verschiedene
Krankheitsbilder gefallt werden.

Bei Interpretation jeglicher gesundheitsékonomischer Analysen ist die Kenntnis der

jeweiligen methodischen Grenzen essentiell.

Da es sich bei der vorliegenden Studie um eine Krankheitskostenanalyse handelt, wird
sich im Folgenden auf Aspekte dieser Art der 6konomischen Evaluation beschréankt.

Der Vergleich von Krankheitskostenanalysen untereinander ist national als auch
international selbst bei ,gleicher” analysierter Krankheit mit einigen Schwierigkeiten
verbunden. Im Folgenden wird nur eine geringe Auswahl an Einflussfaktoren skizziert.
Es besteht eine hohe Interdependenz. International: Neben Differenzen bzgl. der
Inzidenz von Erkrankungen und Komorbiditdten sowie ggf. abweichenden Therapie-
empfehlungen unterscheiden sich die einzelnen Gesundheitssysteme und deren
Finanzierung haufig grundlegend. Wahrungen, Preise einzelner Ressourcen,
Versicherungssysteme sowie die Kaufkraft der Lander und ihrer Blrger, und damit die
volkswirtschaftliche Relevanz der berechneten Kosten, variieren stark. National: Der
gewahlte Zeitpunkt der Analyse und damit die Definition der Erkrankung, die
bestehenden Therapieempfehlungen, die Auswahl der Studienkohorte, ihr Erkrankungs-
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stadium, die Erkrankungsstarke, ggf. die Selektion bzgl. der Art der Versorger und/oder
der Therapie, die Art und Weise der Erhebung und Analyse der Daten sowie die
monetare Bewertung von Ressourcen haben, neben Weiterem, Einfluss auf das
Ergebnis der Analyse. Um Krankheitskostenanalysen deutschlandweit als Werkzeug
nutzbar zu machen, gibt es eine Reihe von Methodenpublikationen unterschiedlicher
Institute. Je nach Publikation finden sich allgemeine Rahmenbedingungen und
Qualitatsstandards (u.a. allgemeine Rahmenbedingungen und Einzelbeispiele [28]),
Hinweise zur Ermittlung von Kostendaten und zur Bewertung von Ressourcen [29]
sowie empirische Beobachtungen zur Ermittlung der monetaren Bewertung [30], um nur
einige zu nennen. Der folgende Abschnitt gibt einen Einblick in die hierin beschriebenen

methodischen Ansatze.

Tabelle 2: Methodische Ansatze der Krankheitskostenanalyse

Perspektive/Kostentrager -Einzelpersonen/Kollektive/Institutionen/Gesellschaft
-Pravalenzansatz
Zeitraum -Inzidenzansatz

-Top-down = Macro-Costing
Datenquelle -Bottom-up = Micro-Costing

Die Perspektive der Analyse ist meist mit dem Kostentrager gleichgesetzt. Anders als
aus Sicht einer Einzelperson (Arzt/Patient), einer Institution (Krankenkasse) oder des
Sozialversicherungssystems, umfasst die gesellschaftliche Sichtweise alle durch eine
Krankheit entstandenen Kosten, unabhéngig vom Kostentrager [28]. Hinsichtlich des
Zeitraums unterscheidet man zwischen Inzidenz- und Pravalenzansatz. Nach dem
Pravalenzansatz werden alle krankheitsspezifischen Kosten berechnet, welche
innerhalb eines bestimmten Zeitraums, i.d.R. eines Jahres, anfallen. Nach dem
Inzidenzansatz werden alle jemals durch die Krankheit entstanden Kosten, von
Diagnose bis zum Tod des Individuums, erfasst [25]. Sie ist die umfassendste Form,
denn sie berlcksichtigt die Kosten aller Krankheitsstadien einschlieBlich krankheits- und
therapiebedingter Folgekosten. Diese spielen gerade bei chronischen Erkrankungen
eine entscheidende Rolle. Jedoch ist sie aufgrund des langen Zeitraums meist nur
retrospektiv oder unter modellhaften Annahmen zu ermitteln. Hinsichtlich der
verwendeten Datenquellen wird zwischen dem Top-down- (Macro-Costing-) und dem
Bottom-up- (Micro-Costing-) Ansatz unterschieden. Beim Top-down-Ansatz werden
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hochaggregierte Datenquellen, bspw. Krankenkassendaten, genutzt. Auf diesem Ansatz
basiert auch die Gesundheitsausgabenrechnung des statistischen Bundesamtes. Vorteil
dieses Ansatzes ist, dass die Analyse auf tatsdchlich erfolgten Abrechnungen basiert.
Der Aggregationszustand ist i.d.R. jedoch sehr hoch, sodass eine genaue Diagnose-
zuordnung der entstandenen Kosten schwierig ist. Zudem liegen nur wenige
krankheitsspezifische und soziodemographische Daten zu den Patienten vor und der
erfasste Ressourcenkonsum ist durch die Interessen des datenerfassenden Instituts
limitiert. Der Bottom-up-Ansatz geht von der kleinsten Einheit, dem Patienten, aus. Er
erfolgt auf Beobachtungen oder modellhaften Annahmen. Die Datenerhebung ist sehr
zeit- und kostenintensiv. Es kann jegliche Perspektive eingenommen werden. Die
Ergebnisse sind i.d.R. aussagekréftiger [25]. Krankheits- und soziodemographische
Parameter konnen berlcksichtigt werden. Der Vergleich verschiedener Studien
untereinander ist schwieriger, da die Studienkohorten, die Datenerhebung, -erfassung,

und -bewertung stark differieren kénnen.

Der der Analyse zugrundeliegende erfasste Ressourcenkonsum, bzw. die hieraus

entstandenen Kosten, werden in Kostengruppen aufgeteilt.

Tabelle 3: Gesamtkosten, Kostengruppen und -komponenten (Auswahl)

Gesamtkosten

Direkte Kosten Indirekie Kosten

Direkte medizinische

Direkte nicht-medizinische

Kosten durch...

Kosten Kosten
Kosten durch... Kosten durch...
- Arztkontakte - Fahrten zum Arzt (u.a.)

- Medikamente

- Kontakte mit nicht-arztlichen
Therapeuten

- Hilfsmittel

- Krankenhausaufenthalte

- Operationen

- krankheitsbedingte Umbau-
maBnahmen der Wohnung

- Produktivitatsverlust bei krankheits-
bedingter Arbeitsunfahigkeit,
Erwerbsunféhigkeit, Invaliditat und
Tod

Out-of-Pocket-Kosten

Um Mehrfachberechnungen zu vermeiden, gehen Kosten wie Krankentagegelder und

Sozialhilfe klassischerweise nicht in die Berechnung mit ein. Sie gelten als
Transferkosten. Die dargestellte Einteilung der Kostengruppen und die exemplarische
Darstellung der zugehdrigen Ressourcen stellt die angewandte Praxis dar. In der
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Literatur liegt bislang jedoch kein abschlieBender Konsens uUber die Zuordnung
bestimmter Ressourcen in die Gruppen vor [31]. Alternativ kbnnen weitere Kosten in die
Berechnung mit einbezogen werden, bspw. Kosten durch Freizeitverlust von
ehrenamtlich pflegenden Angehérigen und Freunden [30,31].

Gesundheitliche Einschrankungen gehen neben physischer, psychischer und sozialer
Belastung zunehmend mit finanzieller Belastung seitens der Patienten einher. Kosten,
die die Patienten aus eigener Tasche bezahlen missen, werden als Out-of-Pocket-
(OoP-)Kosten bezeichnet. Hierein zdhlen u.a. Zuzahlungen zu arztlich verordneten
Medikamenten, Heil- und Hilfsmitteln, selbst gekauften Medikamente und Hilfsmittel
sowie von den Krankenkassen finanziell nicht Gbernommene Therapien. Auch die
aufgrund der Erkrankung entstandenen Fahrtkosten, sowie ggf. notwendige bauliche
Anpassungen des Umfelds werden hier bertcksichtigt. Die Berechnung von Out-of-
Pocket-Kosten kann nur im Rahmen von Bottom-up-Analysen erfolgen. Obwohl sie aus
gesamtgesellschaftlicher Perspektive in die Gesamtkosten zahlen, werden sie aufgrund
von methodischen Problemen zum Ausschluss von Mehrfachberechnungen meist
gesondert ausgewiesen.

Neben Unterschieden in der Auswahl der berechneten Ressourcen und ihrer Erfassung,
ist die monetare Bewertung dieser entscheidend. Anders als bspw. in den Niederlanden
[32] und Kanada [33] verfligt Deutschland bislang nicht Gber eine Standardkostenliste.
Fir jede Analyse missen eigenstandig Stlickkosten anhand von Gebtihrenordnungen,
gesundheits6konomischer Literatur und verfligbaren Preislisten kalkuliert werden.
Aufgrund der Komplexitat des Gesundheitssystems, den haufigen Neuerungen in Politik
und Markt sowie aufgrund von unzureichender Verflgbarkeit von Preisangaben, bedingt
bspw. durch Betriebsgeheimnisse, erfolgt dies im Spannungsfeld zwischen Optimum,

Vergleich- und Machbarem.

Die Nachvollziehbarkeit der Methoden bzgl. der Perspektive, des Zeitfensters, der
Datenerhebung, der Bearbeitung sowie der Kalkulation der monetaren Bewertung ist
zur Bewertung der Gite der vorliegenden Krankheitskostenanalysen von auBerster
Wichtigkeit.
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Intangible Kosten

Laut Gesundheitsberichterstattung des Bundes werden intangible Kosten als die mit
einer Erkrankung einhergehenden Einschrankungen wie Schmerz, Depressionen oder
allgemein der Verlust an Lebensqualitdt bezeichnet [34]. Da zun&chst nicht in
monetéren Einheiten erfasst, flieBen sie in der Regel nicht direkt in das Ergebnis einer
Krankheitskostenanalyse mit ein. Dennoch sind sie von entscheidender Bedeutung flr
die durch eine Erkrankung ausgehende Belastung von Individuum und Gesellschaft.
Aus 6konomischer Sicht sind sie als potentielle Kostentreiber und zur Prognose von
Folgekosten interessant. Veranderungen, genauer Verbesserungen von Krankheitslast,
Lebensqualitdt etc. sind ein zentrales Ziel medizinischer Therapien und damit
6konomischer Investitionen. Im Rahmen von gesundheitskonomischen Evaluationen

werden Studienendpunkte mittels Surrogatparametern intangibler Kosten definiert.

Besonderheiten der Krankheitskostenanalyse bei Kindern
«l

,Kinder sind keine kleinen Erwachsenen.*’ Ein in der Kinderheilkunde viel zitierter Satz
trifft auch im Rahmen der Krankheitskostenanalyse zu. Neben Abweichungen in Art und
Inzidenz von Erkrankungen, stellt das Kindes- und Jugendalter eine vulnerable Phase
fir die physische, psychische und soziale Entwicklung dar. Zukinftig entstehende
Kosten sind daher sehr variabel und schwer abzuschéatzen. Krankheitskostenanalysen
sind i.d.R. auf Erwachsene, speziell auf die arbeitende Bevdlkerung, ausgelegt. Der hier
entstehende Ressourcenkonsum und die damit anfallenden Kosten differieren zuweilen
stark zu denen im Kindesalter. So nehmen die indirekten Kosten, d.h. Kosten aufgrund
von krankheitsbedingten Produktivitédtsverlustes, bei Erkrankungen im Erwachsenen-
alter i.d.R. einen groBen Stellenwert ein. Bei Krankheiten im Kindesalter kbnnen diese
Kosten lediglich Gber den Produktionsverlust von Stellvertretern, meist der Eltern,
berechnet werden. Auch die von Staat und Umfeld, u.a. der Familie, gewahrleistete
Versorgungsstruktur differiert mit dem Alter. Out-of-Pocket-Kosten werden im
Kindesalter aufgrund umfassenderer finanzieller Ubernahmeleistungen durch die
gesetzlichen Krankenversicherungen (GKV) geringer geschatzt. Dementgegen wird
beispielsweise ein durch die Erkrankung anfallender erh6hter Pflegeaufwand vermutlich
eher unterschatzt, da er schwer von der normalen Versorgungsleistung durch Eltern

und Verwandte abzugrenzen ist.

! Verfasser unbekannt.
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1.3 Kosten der JIA — Stand der Forschung

In Deutschland verdéffentlicht das statistische Bundesamt regelmafig Krankheitskosten-
analysen. Hierbei werden nach dem Top-down-Ansatz die direkien Kosten einer
Gruppe von Erkrankungen gemaB |CD10-Kodierungen ermittelt. 2008 beliefen sich
hiernach die direkten Kosten entzindlicher Polyarthritiden (M05 — M14) bei Kindern
< 15. LJ. in Deutschland auf 31 Millionen Euro [35]. Aufgrund der uniformen zentralen
Datenerfassung und -auswertung ermdglichen diese Kostenanalysen eine gute
Vergleichbarkeit der Kosten verschiedener Krankheitsgruppen untereinander. Obwohl
der GroBteil der hier erfassten Polyarthritiden der JIA zugeordnet werden durfte, ist eine
exakte krankheitsspezifische Kostenzuordnung im Rahmen dieser Top-down-Analyse
nicht moéglich. Zudem werden lediglich die direkten medizinischen Kosten, d.h. nur ein
Bruchteil aller gesellschaftlich relevanten Kosten, erfasst. Angaben bzgl.
Krankheitsaktivitdt, Krankheitsdauer, Komorbiditdten sowie weiteren krankheits-
relevanten und soziodemographischen Daten liegen nicht vor. Von einer starken
Inhomogenitat der Kohorte ist auszugehen. Zusatzlich zur Krankheitskostenanalyse des
Bundes besteht national und international eine Reihe von JIA-spezifischen-
Krankheitskostenanalysen, die auf dem Bottom-up-Ansatz beruhen. Es handelt sich
hierbei um Querschnittsanalysen, die die Krankheitskosten einer ausgesuchten Kohorte
eines gewahlten Jahres beschreiben. Die berechneten Kosten liegen zwischen 1.800
und 24.000 Euro. Die enorme Preisspanne lasst sich weitestgehend auf die
verschiedenen Analysezeitpunkte, Ladnder sowie Unterschiede bzgl. der Kohorten und
der Methoden zurickfihren. In einigen Fallen werden die gesellschaftlichen Kosten
berechnet, in anderen lediglich die direkten medizinischen Kosten. Die Krankheitsdauer,
welche auch innerhalb der Kohorten breit gestreut ist, schwankt zwischen
durchschnittlich wenigen Monaten und 17 Jahren. In Hinblick auf die erfolgten
Therapien reichen die Anteile an Patienten mit dokumentiertem Biologikakonsum von
0 bis 100% [36-43]. Eine detaillierte tabellarische Darstellung (Tabelle 23) der
Ergebnisse vorausgegangener Studien findet sich in der Diskussion. Die letzte
deutsche JIA-spezifische Krankheitskostenanalyse basiert auf Daten von 2003 [41].

1.4  Herleitung der Fragestellung

Die vergangene Zeitspanne seit der letzten Analyse, vor allem in Hinsicht auf die
zahlreichen Neuerungen im Bereich der Therapie, die Unterschiede der zugrunde-
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liegenden Kohorten sowie die differierenden Ergebnisse verdeutlichen den Bedarf einer
aktuellen Krankheitskostenanalyse. Ziel der vorliegenden Studie war es, die
O6konomische Relevanz der JIA fir die deutsche Bevllkerung unter aktuellen
Therapiebedingungen darzustellen. Dies gelingt bei Betrachtung einer reprasentativen
Kohorte, deren Ressourcenkonsum von Krankheitsbeginn an erfasst wird, sodass die
Kosten aller Krankheitsstadien kalkuliert, der Verlauf der Kosten dargestellt und die
kumulativen Gesamtkosten berechnet werden kénnen. Die Basis einer solchen
Langsschnittanalyse bilden Inzeptionskohortenstudien. Die vorliegende Krankheits-
kostenberechnung basiert auf Daten der ICON-Studie (Inception cohort of newly-
diagnosed patients with juvenile idiopathic arthritis). Diese erfasst als nicht-
interventionelle Beobachtungsstudie seit Mitte 2010 die Versorgung und den
Krankheitsverlauf von neu diagnostizierten padiatrischen JIA-Patienten, die in
kinderrheumatologischen Einrichtungen der Bundesrepublik Deutschland betreut
werden. Mit Auswertung der ersten Ergebnisse kénnen nun der im Frihstadium der
Erkrankung entstandene Ressourcenkonsum und die damit verbundenen Kosten
analysiert werden. Zwei Jahre, das Jahr der Diagnosestellung sowie das erste
komplette Jahr in kinderrheumatologischer Versorgung, werden beschrieben und
verglichen. Dominierende Kostenkomponenten werden identifiziert und im
Krankheitsverlauf beobachtet. Der Einfluss von krankheitsspezifischen und
soziobkonomischen Faktoren auf die Kosten wird analysiert. Die individuelle finanzielle
Belastung der betroffenen Patienten und ihrer Familien wird berechnet. 4 Hypothesen
werden im Rahmen der vorliegenden Arbeit Gberpruft.

Hypothese 1: Bereits die friihe JIA stellt eine relevante 6konomische Belastung flr die
Bevolkerung dar.

Hypothese 2: Aufgrund des friihen Krankheitsstadiums und des, bezogen auf das
Alter, besonderen Patientenguts fallen die indirekten Kosten im Vergleich zu
Krankheitskostenanalysen im Erwachsenenalter gering aus.

Hypothese 3: Die Kosten sind sowohl von der Subgruppe als auch von der
Krankheitsschwere abhangig.

Hypothese 4: Je schwerer die Erkrankung desto héher ist die finanzielle Belastung der

Familien.
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2 Methoden

2.1 Studienrahmen

ICON-Studie

Die vorliegende Krankheitskostenanalyse ist in die vom Bundesministerium fir Bildung
und Forschung (BMBF) geférderte ICON-Studie eingegliedert. ICON ist eine
multizentrische inzidenzbasierte prospektive longitudinale Beobachtungsstudie, deren
Ziel es ist, Informationen zu Krankheitslast, Krankheitsprogression, prognostischen
Parametern, Lebensqualitat und sozio6konomischen Aspekten bei der JIA zu gewinnen.
Eingeschlossen werden Patienten < 16. LJ. mit neu aufgetretener JIA, deren
Diagnosestellung nicht langer als 12 Monate zurickliegt. Mitte 2010 wurde mit der
Patientenrekrutierung begonnen. Mehr als 900 Patienten wurden eingeschlossen und
werden prospektiv beobachtet. Die geplante Laufzeit betragt 10 Jahre, eine mittlere
Beobachtungszeit von 7 — 8 Jahren je Patient wird angestrebt. Der Einschluss vom
Patienten bedarf der Zustimmung der Sorgeberechtigten sowie ab dem 8. LJ. der
Einwilligung des Kindes bzw. des Jugendlichen. Unter den 11 Studienzentren sind
verschiedene spezifische kinderrheumatologische Versorgungsformen vertreten
(4 kinderrheumatologische Universitdtsambulanzen, 6 Ambulanzen kinderrheumato-
logischer Fachkliniken und universitarer Lehrkrankenhduser sowie eine kinder-
rheumatologische Schwerpunktpraxis). Das Deutsche Rheumaforschungszentrum
(DRF2), Abteilung Epidemiologie, Kinderrheumatologie, ist Studien-
Koordinierungszentrum und Sammelstelle aller im Rahmen der Studie erhobenen
Daten. Gesunde Kinder ohne chronische Erkrankungen, nach Mdoglichkeit nach
Geschlecht und Alter mit den Patienten gematched, wurden als Kontrollen rekrutiert.
Circa (ca.) 450 Probanden wurden erfasst. Das positive Votum der Ethikkommission
vom 25.03.2010/12.04.2010 der Charité Berlin liegt vor.

Die Datenerhebung erfolgte auf Basis von Fragebdgen durch Arzte/Studienschwestern,
Eltern/Sorgeberechtigte und Patienten. Im ersten Jahr nach Studieneinschluss erfolgten
vierteljahrliche Erhebungen, welche im Verlauf auf 6-Monats-Intervalle reduziert
wurden. Zusatzlich wurden alle Eltern/Sorgeberechtigten gebeten einmal jahrlich ein
Kostenwochenbuch auszufillen, mit welchem Uber 4 Wochen die Inanspruchnahme
ambulanter medizinischer Leistungen sowie weitere krankheitsbedingte finanzielle

Aufwendungen wéchentlich zu dokumentieren sind. Die Fragebdgen sind dem Alter der
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Patienten angepasst. Folgende Altersgruppen werden unterschieden 0 — 4, 5 — 7,
8 — 12, 13 — 16, > 16 Jahre. Exemplarisch finden sich im Anhang ein Arztbogen sowie
ein Elternbogen der Gruppe der 8 — 12-Jahrigen zu Studieneinschluss als auch ein

Exemplar des Kostenwochenbuchs.

Kostenkohorte

Die Berechnung der Krankheitskosten erfolgte nach dem Bottom-up-Prinzip auf Basis
der erhobenen Fragebdgen. Um die Kosten der frihen JIA zu bestimmen, wurden die
Krankheitskosten der ersten zwei in der ICON-Studie dokumentierten Jahre berechnet.
Jahr 1 entspricht hierbei dem Jahr vor Studieneinschluss, in dem die Diagnose gestellt
wurde. Jahr 2 entspricht dem ersten Jahr nach Studieneinschluss. Es ist das erste
komplette Jahr in kinderrheumatologischer Versorgung. Es liegt der Pravalenzansatz
vor, die krankheitsbedingten Kosten jeweils eines Jahres wurden berechnet.

Im ersten Teil der Analyse wurden die Kosten fir beide Jahre aus gesellschaftlicher
Perspektive berechnet, verglichen und analysiert. Im zweiten Teil, mit der Berechnung
der Out-of-Pocket-Kosten, erfolgte die Analyse aus Sicht der Patienten bzw. ihrer

Familien.

Abbildung 4: ICON-Zeitstrahl: Erhebungszeitpunkte und analysierte Kostenjahre
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Far die Analyse der frGhen Krankheitskosten ergaben sich folgende Einschlusskriterien:
Zu jedem eingeschlossenen Patienten mussten Elternfrageb6gen und Kostenwochen-
bicher zu Studieneinschluss und zum 12-Monats-Follow-Up sowie Arztbégen zu
Studieneinschluss und zum 12-Monats- , ersatzweise zum 9- oder 18- Monats-Follow-
Up, vorliegen. Angaben aus zwischenliegenden Bdgen wurden ggf. zur Verfeinerung
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genutzt, eine Mindestanzahl war hier nicht vorgegeben. Alle Fragebdgen, die bis zum
31.12.2012 im DRFZ eingegangen waren, wurden beachtet. Von insgesamt 764 bis
Ende 2012 (31.12.2012) eingeschlossenen Patienten entsprachen 333 den Einschluss-

kriterien und wurden in die Analyse aufgenommen.

Tabelle 4: Art und Anzahl der verwendeten Fragebdgen”

Bbégen KWB | KWB | AB AB AB AB AB AB EB EB EB
Zeitpunkt d.

Follow-Ups

in Monaten 0 12 0 3 6 9 12 18 0 3 12
Anzahl (n) 333| 333| 333| 296| 279 | 282 | 298| 149 | 333 | 315| 333

*KWB (Kostenwochenbuch); AB (Arztbogen); EB (Elternbogen).

Datenerfassung und -management

Die Datenerfassung erfolgte abh&ngig von der Art der Bégen intern, durch Mitarbeiter
des DRFZs, oder durch externe Datenerfassungsstellen. Durch doppelte Erfassung und
Datenabgleich wurde die qualitative Datenerfassung sichergestellt. Microsoft Office
ACCESS (Version 2003) diente als Datenbankmanagementsystem. Alle Fragebdgen
wurden allgemeinen Plausibilitdtsanalysen, bspw. Erhebungsdatum, Alter und
Geschlecht, unterzogen. Die interne Schllissigkeit der Antworten wurde kontrolliert.
Die Krankheitssubgruppeneinteilung, welche 6 Monate nach Studieneinschluss erfragt
wurde, wurde 12 Monate nach Studieneinschluss durch qualifizierte Mitarbeiter des
DRFZ anhand aller zur Verfligung stehenden Daten Uberprift. Fehlenden Angaben zu
Krankheits- oder soziodemographischen Parametern, welche auch mittels Nachfrage an
den entsprechenden Stellen nicht eruierbar waren, wurden als fehlend dokumentiert
und gingen nicht in die Auswertung ein. Fehlende Angaben bzgl. des
Ressourcenkonsums wurden als "nicht in Anspruch genommen" gewertet. Wurden
Fehltage oder Krankenhausaufenthalte dokumentiert, jedoch keine Dauer angegeben,
so wurden diese durch die mediane Dauer aller Patienten mit Angaben ersetzt. Ein
analoges Vorgehen wurde auch bei kindlichen Fehlzeiten angewendet. Zur Berechnung
der Krankheitskosten wurde lediglich der rheumaspezifische Ressourcenkonsum
berlcksichtigt. Die Krankheitsspezifitdt des angegebenen Ressourcenkonsums wurde
handisch im Abgleich mit allen vorliegenden Angaben auf Plausibilitdt geprift und ggf.
korrigiert. Mdgliche Uberschneidungen und Mehrfachnennungen wie die Angabe einer

spezifischen Untersuchung und der gleichzeitige Arzt-/Therapeutenkontakt (z.B. statt-
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gefundene Magnetresonanztomographie (MRT)-Untersuchung und Radiologenkontakt
oder Psychotherapie und Psychologenkontakt) wurden beachtet. Bei den Hilfsmitteln
wurde anders als bei den sonstigen Ressourcen die Anzahl der Verordnungen nicht
erfragt und daher nicht bertcksichtigt. Je Erfassungszeitraum (4 Wochen) ergab sich
daher lediglich eine Verordnung je Produktgruppe. Tabelle 5 listet die Art, Quelle und

den Erfassungszeitraum des dokumentierten Ressourcenkonsums auf.

Tabelle 5: Quellen und Erfassungszeitraum des dokumentierten Ressourcenkonsums

Quelle Erfassungszeitraum Ressourcen

Kostenwochenbuch 4 Wochen Arztkontakte, Diagnostik,
Heilmittel, Hilfsmittel,
Out-of-Pocket-Kosten

6 Monate Krankheitsbedingter
Produktivitatsverlust der Eltern
Elternfragebdgen 12 Monate Krankenhausaufenthalte,
Operationen, Pflegestufe
3 Monate Kindliche Fehlzeiten
Arztfragebdgen 12 Monate Medikamente

2.2 Methodik der Krankheitskostenberechnung

Berechnung
Mittels der Fragebdgen wurden Art und Anzahl des erfolgten Ressourcenkonsums

erfasst. Bei Bedarf wurden die dokumentierten Angaben des Erfassungszeitraums auf
die Berechnungsdauer extrapoliert. AnschlieBend wurden den erfassten Ressourcen
monetare Einheiten zugeordnet und die Kosten wurden berechnet. Im Folgenden
werden alle notwendigen Prozesse detailliert beschrieben.

Modellierung
Bzgl. eines Teils der dokumentierten Ressourcen, vor allem der ambulanten

Ressourcen, welche mittels des Kostenwochenbuchs erfragt wurden, betrug der
Erfassungszeitraum lediglich 4 Wochen. Dieser wurde als reprasentativ fir das Jahr
angenommen und diente als Basis der Hochrechnungen der Jahreskosten. Im Jahr 1
erfolgte die Diagnosestellung. Der hier dokumentierte Ressourcenkonsum wurde als
exemplarisch fir die Zeit seit Symptombeginn (mediane Krankheitsdauer), hier 10
Monate (34,7 Wochen), gesehen. Fir den Rest des Jahres wurde kein

krankheitsspezifischer Ressourcenkonsum erwartet und berechnet. Flr das Jahr 2, im
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Jahr nach Studieneinschluss, wurde Ressourcenkonsum fir das gesamte Jahr,
respektive 52,2 Wochen, erwartet und der dokumentierte Konsum dementsprechend
hochgerechnet. Fehlzeiten, welche Uber ein halbes Jahr erfragt wurden, wurden fir das
Jahr 1 ebenfalls auf die Krankheitsdauer, fir das Jahr 2 auf ein Jahr extrapoliert.
Die Angaben zum Krankenhausaufenthalt umfassten bereits ein ganzes Jahr und
bedurften keiner Modellierung. Angaben zu verordneten Medikamenten, welche durch
die Arzte in 3-monatigem Abstand dokumentiert wurden, enthielten i.d.R. genaue
Anfangsdaten und Enddaten, mit Ausnahme der NSAR und Glukokortikoide, welche im
Jahr 1, wenn in den letzten 12 Monaten eingenommen, flr die mediane Betreuungs-
dauer durch die Einrichtung (2,66 Monate) berechnet wurden. Im Jahr 2 wurde ihr
aktueller Konsum vierteljahrlich erfragt und demensprechend berechnet. Nach der
Bewilligung einer Pflegestufe wurde lediglich zu Studieneinschluss gefragt. Fur Jahr 1
wurde sie ebenfalls flr die Betreuungsdauer berechnet, flr Jahr 2 wurden die Angaben

vom Studieneinschluss Gbernommen und flir 12 Monate berechnet.

Monetére Bewertung

Da es in Deutschland bislang keine offiziellen Preislisten fir die Berechnung von
Krankheitskosten gibt, erfolgte die Festlegung der Stlickkosten der dokumentierten
Ressourcen auf Basis von gesundheitsékonomischer Literatur, GebUhrenordnungen,
6ffentliche Preislisten und Einzelrecherchen. In der vorliegenden Arbeit wurde fir GKV-
und PKV (Private Krankenversicherung)-Versicherte ein einheitlicher Kostensatz
verwendet. Nach Mdoglichkeit wurde hierbei ein gesellschaftlicher Satz gewahlt, der
GKV- und PKV-Preise gemaB ihrer anteiligen Verteilung in der Gesellschaft
bertcksichtigt. Detaillierte Angaben zu Hbéhe, Berechnung und Quellen der einzelnen
Kostenkomponenten sind im spezifischen Methodenteil dargestellt. Da die Mehrzahl der
Frageb6gen 2011 erfasst wurden, bzw. das mittlere Datum aller in die Analyse
eingeschlossenen Visitendaten auf den 11.08.2011 (n = 1491; SD = 207,42) fiel, wurde
2011 als Preisjahr bestimmt. Aufgrund des kurzen Zeitraums (Mitte 2010 bis Ende
2012) wurde auf Inflationierung und Diskontierung verzichtet.

Die kumulative Anzahl der erfassten Ressourcen wurde mit den festgelegten
Stlckkosten (s.u.) multipliziert. Dokumentierter Ressourcenkonsum und Kosten werden

in den Ergebnissen gesondert ausgewiesen.
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Ambulante Arztkontakte

Die monetare Bewertung der ambulanten Arztkontakte erfolgte auf Basis der durch die
[30]
Arztkontaktwerten. Diese umfassen alle Kosten der arztlichen Konsultation, u.a.

Arbeitsgemeinschaft Gesundheitsékonomie berechneten gesellschaftlichen
Diagnostiken wie Blutentnahmen und Bildgebungen. Die Berechnung basiert auf Daten
von 1999, weshalb die von Krauth et al. vorgeschlagene Inflationierung mit 0,2% bis
zum Jahr 2011 (Arztkontaktwert x 1,002'? = Kontaktwert 2011) erfolgte. Wenngleich die
hier berechneten Werte oberhalb anderer publizierter Werte liegen [44], sind sie in der
Kostenliteratur weit verbreitet und bieten gegenltber administrativen Preisen nach dem
Einheitlichen BewertungsmaBstab (EBM) [45], welche lediglich einmal im Quartal
berechnet werden kénnen, die Mdglichkeit, die Anzahl der tatsachlich stattgefunden
Arztkontakte zu bericksichtigen. Zudem beschreiben eine Reihe von Studien (u.a.
im

Kostenanalysen rheumatischen Formenkreis [44] sowie anderer chronischer

Krankheiten bei Kindern wie die zystische Fibrose [46]) eine Differenz zwischen den

tats&chlich entstandenen und den durch die Verwendung von EBM ermittelten Kosten.

Tabelle 6: Monetare Bewertung von Arztkontakten

Dokumentierter Arztkontakt Arztkontaktwertgruppe nach | Kontaktwert 2011 (Preis
Krauth et al. [30] je Kontakt) in €
Kinderarzt Summe Kinderarzte 18,63
Hausarzt Summe Allgemeinmediziner 15,61
Rheumatologe, Kinderrheumatologe | Intern. Rheumatologen 29,40
Augenarzt Augenérzte 25,47
Orthopéade Summe Orthopéaden 22,82
Hautarzt Arzte fur Haut- und 15,22
Geschlechtskrankheiten
Rettungsstelle Notfallarzte 36,90
Radiologe, Kinderradiologe Summe Radiologie 81,36
Zahnarzt, Kieferorthopade Gesamtwert* 22,42
Chirurg, Kieferchirurg, Neurochirurg | Summe Chirurgie 22,34
und Sportmediziner
Heilpraktiker/Alternativmediziner, Gesamtwert* 22,42
Homoopath
Psychologe Summe psycho- 33,88
therapeutische Medizin
Kardiologe Kardiologen 60,18
HNO**-Arzt HNO**-Arzte 24,22
Gynékologe Frauenarzte und Geburtshilfe 26,18
Keine Angabe Gesamtwert* 22,42

*Allgemeiner Gesamtwert Uber alle Gruppen. **HNO (Hals-Nasen-Ohren-Heilkunde).
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Diagnostik

Kosten fir die Diagnostik sind mafBgeblich bereits in den Arztkontaktwerten enthalten
(s.0.). Ausnahmen bilden die Arthroskopie, welche mittels EBM berechnet wurde. Diese
erfolgt bei Kindern jedoch nur sehr selten ambulant (hier: 1x/Jahr). Auch ,Vitascanning®
wurde gesondert berechnet und floss in die ambulanten Kosten durch alternative
Medizin ein. Bei Durchschau der Daten fiel auf, dass nicht zu jedem MRT ein
Radiologenkontakt dokumentiert wurde: Dies ist vermutlich auf die h&ufig enge
Verzahnung von kinderrheumatologischer Ambulanz und Radiologie und damit fir die
Eltern nicht realisierte Radiologenkontakte zurlickzufihren. Daher wurde je MRT, falls
zuvor kein Radiologenkontakt berechnet wurde, dieser berechnet. Fir Rdntgenbilder
galt dies nicht, da diese vermutlich haufig durch sonstige Arzte mit abgedeckt sowie ggf.

mehrere Bilder pro Sitzung erstellt wurden.

Tabelle 7: Monetare Bewertung von Diagnostik

Diagnostik Quelle Preis je
MaBnahme
in €

Arthroskopie EBM* 2011 [45]: (GebUhrenordnungsposition 188,03

31141+31142)/2 x3,5048* [47]
Vitascanning Vitascann AG, telefonische Auskunft 3/2013 125,00

*EBM (Einheitlicher Bewertungsmafstab).**Orientierungspunktwert der KBV (Jahr 2010).

Heilmittel

Unter Heilmittel subsummieren sich nicht-arztliche Therapien wie Physio- und Ergo-
therapie. Es bestehen Vergutungsvertrage zwischen den jeweiligen Bundesverbdnden
und einzelnen bzw. Zusammenschllssen verschiedener Krankenkassen, bspw. dem
Verbund der Ersatzkassen e.V. (vdek). Hierbei gelten unterschiedliche Vertrage
zwischen West und Ost. Der Ubersicht halber haben wir uns auf die vdek-
VergUtungslisten-West [48,49] beschrankt. Gegenlber den Preisen ostdeutscher
Lander, ergibt sich eine mittlere Preisdifferenz von 2,20 Euro/Kontakt.

Auf die Berechnung einer gesellschaftlichen Pauschale nach Krauth et al. [30] unter
Einbeziehung geschéatzter Kosten fur PKV-Versicherte anhand der Beihilfevorschrift und
eines Kostenzuschlags wurde zugunsten der besseren Nachvollziehbarkeit verzichtet,
da der hier berechnete gesellschaftliche Wert im Schnitt lediglich ca. 1 Euro von den
Preisen des vdek-Vertrages abweicht. Bzgl. sonstiger und alternativer Heilmittel wurden

Einzelrecherchen per Internet durchgefihrt, Interessenverbande und Dienstleister
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telefonisch kontaktiert. Preise und deren Quellen kénnen der Tabelle 8 enthommen
werden. Bei zeitgleicher Dokumentation von Psychotherapie und Psychiater-
/Psychologen-/Psychotherapeutenkontakt im Rahmen von Arztkontakten wurde nur die
Summe fir die Psychotherapie berechnet.

Tabelle 8: Monetare Bewertung von Heilmitteln

Heilmittel Quelle Preis je
Sitzung in €
Ergotherapie Vergutungsliste West [48], Pos.nr.: 54102 25,61
Gelenkschutzberatung Vergutungsliste West [48], Posnr.: 54102 25,61
Massagen Vergutungsliste West [49], Posnr.: X0106 9,89
Krankengymnastik Vergutungsliste West [49], Posnr.: 20501 14,45
Psychotherapie Arztkontaktwert Summe Psychotherapie, 46,27
Krauth et al. [30]
Lymphdrainage Vergutungsliste West [49], X0201 21,55
Pflegedienst/ Barmer, Pauschale Berlin 2012, 13,23
Spritzenvergabe telefonische Auskunft
Logopadie Vergutungsliste [50], X3103 32,47
Feldenkrais-Methode FVD?*, telefonische Auskunft 03/2013 65,00
Osteopathie VOD**, telefonische Auskunft 03/2013 80,00
Schmerztherapie/ DAGfA*™*, [51] 03/2013 50,00
Akupunktur
Reittherapie DKThR™, telefonische Auskunft 03/2013 25,00

*FVD (Feldenkraisverband Deutschland e.V.). **VOD (Verband der Osteopathen Deutschland
e.V.). **DAGFA (Deutsche Arztegemeinschaft fir Akupunktur e.V.). ‘DKThR (Deutsches
Kuratorium fir therapeutisches Reiten e.V.).

Hiltsmittel

Die Preise innerhalb einer Produktgruppe variieren sehr stark und unterliegen i.d.R.
dem Betriebsgeheimnis. Im Rahmen der Recherche wurden Festpreise der
gesetzlichen Krankenversicherungen — welche jedoch nur fur sehr wenige Hilfsmittel
vorhanden sind — mit Angaben von frei verfligbaren Vertrdgen zwischen Bundes-
innungsverband fir Orthopadie-Technik und den Vertretern bestimmter Betriebs-
krankenkassen (spectrumK GmbH, Gesellschaft flir Wirtschaftlichkeit und Qualitat bei
Krankenkassen (GWQ)), Preisen von Online-Reha- und Sanitatshausern, Preis-
angaben von Sanitatshausern in Berlin, Preisverzeichnissen der kassenzahnérztlichen

Vereinigung sowie auf Anfrage erhaltenen exemplarischen Nettopreisangaben?

2Multipliziert mit 1,13, stellvertretend als Mehrwertsteuersatz, der je nach Produkt zwischen 7 — 19%
schwankt.
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deutscher Krankenkassen verglichen. Die gewahlten Preise sind demnach als Beispiel-
preise zu verstehen, welche dem ungefédhren Wert eines Hilfsmittels dieser Produkt-
klasse entsprechen. Auf Abschreibung wurde verzichtet, da davon ausgegangen
werden kann, dass Hilfsmittel, deren Anschaffungszeitpunkt nicht in den Erfassungs-
zeitraum des Kostenwochenbuchs fallt, dies ausgleichen.

Tabelle 9: Monetire Bewertung von Hilfsmitteln

Hilfsmittel Quelle Preis je
Hilfsmittel
in €

Arm-/Finger- Durchschn. Vergutung Krankenkasse 26,76

/Handschienen,

Bandagen*

Orthopéadische Durchschn. Vergitung Krankenkasse 1.249,22

Schuhversorgung

Einlagen Festpreis [52], durchschn. Vergutung Krankenkasse 169,50

Arbeitshilfsmittel Durchschn. Vergutung Krankenkasse 18,68

Gehstitze Durchschn. Vergitung Krankenkasse 22,60

Therapieroller Durchschn. Vergutung Krankenkasse 395,50

Fersenpolsterung Festpreis [52], durchschn. Vergitung Krankenkasse 16,31

BD-Messgerat Onlinerecherche Reha- und Sanitatsbedarf 50,00

Zehenkeile Onlinerecherche Reha- und Sanitatsbedarf 4,00

Sitzball/Gymnastikball Onlinerecherche Reha- und Sanitatsbedarf 20,00

Tapeverband Onlinerecherche Reha- und Sanitatsbedarf 10,00

Gebissschiene BEL Il der KZV Berlin [53]**, 2x Pos.nr.:0010 +1x 107,39

Pos.nr.:0120 +1x Pos.nr.:4011+ 1x Pos.nr. 9330 +
2x Abdruck (Kostensatz 3,15 Euro)

‘Preis einer elastische Handgelenksbandage. **BEL Il (Bundeseinheitliches Leistungs-
verzeichnis der abrechnungsfahigen zahntechnischen Leistungen), Preisverzeichnis der
Kassenzahnérztlichen Vereinigung Berlin, Mittelwert aus Preis Praxislabor und Preis
gewerbliches Labor.

Arzneimittel

Der Medikamentenkonsum wurde durch die behandelnden Arzte vierteljahrlich
dokumentiert. Erfasst wurde der Wirkstoff, das Anfangs-, Enddatum, die Dosis, die
Applikationsart, das Intervall als auch die Information, ob das Medikament im Rahmen
einer Studie eingenommen wurde. Die Kosten fir die intraartikuldren Glukokortikoide
wurden nicht berechnet, da sie einhergehend mit der Punktion im Rahmen des
Arztkontaktes abgerechnet sind. Ahnlich die parenterale Steroidpulstherapie, welche bei
Kindern i.d.R. nur im Rahmen eines stationaren Aufenthaltes erfolgt und damit mit der
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Berechnung der stationaren Kosten abgegolten ist. Die lokale medikamentése Therapie
bei Augenbeteiligung wurde im Rahmen der Basisbdgen nicht erfasst und ging daher
nicht in die Berechnung mit ein. |hr 6konomischer Anteil wird jedoch als gering
eingeschatzt. Auch kurzfristige Therapiepausen wurden vernachlassigt, werden jedoch
in den ersten beiden Jahren ohnehin nicht erwartet. NSAR- und Glukokortikoiddosen
wurden mittels Korpergewicht geschatzt. Ausgegangen von einer taglichen Einnahme
Uber 3 Monate werden die Kosten vermutlich leicht Gberschéatzt. Aufgrund der geringen
Stiickkosten ist dies vernachlassigbar. Aufgrund der detaillierten Dokumentation ergibt
sich eine komplexe, aber wirklichkeitsgetreue Abbildung. Die ermittelten Stlickpreise
sind als Beispiele zu sehen und kdnnen in Einzelfallen abweichen. Alle Preise basieren
auf Angaben der Lauer-Taxe, Stand 01.07.2011 [54]. Bei den generikafahigen
Medikamenten wurde fir jeden Wirkstoff das nach Expertenmeinung in der
padiatrischen Rheumatologie am haufigsten eingesetzte Praparat gewahlt. Bei den
Biologika wurde transparenzhalber das Originalpréaparat als Berechnungsgrundlage
gewahlt. In allen Fallen wurde die Berechnung anhand des Preises der gréBten
verflgbaren PackungsgrdéBe, abzlglich des Apotheken- und Herstellerrabatts,
durchgefiihrt. Demnach entsprechen die hier aufgefiihrten Stiickpreise dem GKV-Satz.
Im Fall der PKV gibt es keinen Apothekenrabatt. Da dieser im Jahr 2011 auf 2,05 Euro
pro Packung festgesetzt war und sich damit eine Differenz zwischen 10® bis max. 0,24
Euro pro Dosis ergibt, ist dies vernachlassigbar. Sonstige Rabattvertrage konnten nicht
beachtet werden, da diese dem Betriebsgeheimnis unterliegen. Im Rahmen der
Basisanalyse wurde der jeweilig verordneten Dosis der Preis der identischen oder
jeweils nachsthéheren Dosis zugeordnet. Wurde ein Medikament im Rahmen einer
Studie genommen und es war von einer Verblindungsphase auszugehen, so wurde far
die potentielle Verblindungszeit die Halfte der Dosis zur Berechnung festgesetzt. Es ist
davon auszugehen dass die hier aufgezeigten Preise aufgrund von Parallel- und
Reimporten, sowie sonstigen Rabatten leicht Gberschétzt sein dirften.
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Tabelle 10: Monetare Bewertung von Arzneimitteln

Medikament Anmerkung Dosis pro Preis je
Applikation Dosis in €
NSAR (Naproxen) KG < 30 kg 250 mg 0,20
KG > 30 kg 500 mg 0,31
Glukokortikoide oral (Prednisolon), KG < 30 kg 5 mg 0,12
low dose KG > 30 kg 10 mg 0,14
Glukokortikoide oral (Prednisolon), KG < 30 kg 10 mg 0,14
high dose KG > 30 kg 20 mg 0,18
Etanercept <25 mg 189,60
>25-50 mg 379,21
Adalimumab KG < 30 kg 831,98
KG > 30 kg 758,42
Anakinra <100 mg 33,52
Tocilizumab < 320 mg 835,88
> 320 mg 1.029,08
Canakinumab <150 mg 11.764,42
>150 mg — 300 mg 23.528,84
Golimumab <50 mg 1.516,83
> 50 mg 3.033,66
Methotrexat oral <5mg 0,49
6,25 mg 0,95
7,5mg 0,79
8,75 mg 0,89
10 mg 0,98
12,5 mg 1,90
15 mg 1,47
17,5 mg 1,77
20 mg 1,96
22,5 mg 2,88
25 mg 2,45
Methotrexat parenteral <7,5mg 15,06
7,51 -10mg 18,21
12,5 mg 19,43
15 mg 20,65
17,5 mg 22,63
20 mg 24,62
22,5 mg 29,39
25 mg 34,16
Sulfasalazin 500 mg 0,23
1000 mg 0,46
1500 mg 0,69
2000 mg 0,92
2500 mg 1,15
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Fortsetzung Tabelle 10: Monetdre Bewertung von Arzneimitteln

Hydroxychloroquin Saft <50 mg 0,07
Saft 51 -100 mg 0,13

Saft 101 — 150 mg 0,20

Saft 151 — 200 mg 0,26

Saft 201 - 250 mg 0,33

Saft 251 - 300 mg 0,39

Leflunomid <10 mg 2,76
15 mg 414

20 mg 3,90

Azathioprin 25 mg 0,38
150 mg 1,74

Stationdre Krankenhausaufenthalte

Die Berechnung der Kosten fir den stationaren Aufenthalt basiert auf folgender Formel:

Kosten des stationdren Krankenhausaufenthalts/Tag =

Gesamtkosten der allgemeinen Krankenhduser
Berechnungs- und Belegungstage der allgemeinen Krankenhduser insgesamt

Tabelle 11: Monetire Bewertung von stationidren Krankenhausaufenthalten

Ressource Quelle Preis pro
Tagin €
Stationarer Stat. Bundesamt [55]: Berechnungs- und 539.73
Krankenhausaufenthalt Belegungstage, allgemeine Krankenh&user 2011.
Stat. Bundesamt [56]: Bereinigte Kosten* allgemeine
Krankenhauser 2011.

*Die bereinigten Kosten entsprechen den vollstationdren Kosten. Fir ihre Berechnung werden
den Brutto-Gesamtkosten samtliche Kosten fir die nicht-stationdre Leistungen, wie Abzlge fir
wissenschaftliche Forschung und Lehre, Abzige flir Ambulanz und sonstige Abzlge
abgezogen. Sie sind Uber alle Jahre vergleichbar [56].

Die Anzahl der Tage des stationdren Aufenthaltes wird ggf. leicht Uberschatzt, da
Aufnahme- und Entlassungstag i.d.R. nur als 2 Tag in die Berechnungen mit eingehen.
Dies war in der vorliegenden Arbeit jedoch nicht mdglich, da lediglich die kumulierte
Anzahl der rheumaspezifischen Krankenhaustage im letzten Jahr vorlag.
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Operationen

Kosten flir Operationen sind durch die Kosten des stationaren Aufenthaltes abgegolten.
Zur inhaltlichen Information wurden alle dokumentierten Operationen dennoch gesichtet
und werden mit Ausnahme der Punktionen im Ergebnissteil dargestellt.

Pflegestufe

Die Rheumaspezifitdt der Pflegestufe wurde initial nicht erfragt, durch héndischen
Abgleich der Komorbiditdten jedoch sichergestellt. Fragen zur Pflegestufe wurden
lediglich zu Einschluss erfragt und ihre Angaben zur Berechnung der Kosten im Jahr 2
ibernommen. Uber- bzw. Unterschatzung ist daher nicht auszuschlieBen. Aufgrund der
geringen Krankheitsdauer ist jedoch von einer niedrigen Rate auszugehen. Die der
Berechnung zugrundeliegenden ,Stick“-Kosten entsprechen dem ambulanten

Pflegegeld.

Tabelle 12: Monetére Bewertung Pflegestufe

Ressource Quelle Preis pro
Monat in €
Ambulantes Pflegegeld SGB* Xl [57], § 37 Pflegegeld fir selbst beschaffte 225,00
Pilegehilfen. 1.b)**

*SGB (Sozialgesetzbuch). **Fir Pflegebedurftige der Pflegestufe I, ab 1. Januar 2010.

Produktivitétsverlust

Kosten durch krankheitsbedingten Produktivitédtsverlust werden i.d.R. auf Basis der
Fehltage bei Arbeits- und Erwerbsunfahigkeit der Patienten berechnet. Im Rahmen von
Krankheitskostenanalysen bei Kindern ist dies schwierig, da Fehltage im Kindergarten
oder in der Schule zumindest im direkten zeitlichen Zusammenhang keine Kosten fir
die Gesellschaft aufwerfen. Aufgrund der besonderen Betreuungssituation war es
jedoch den Eltern, bedingt durch die Erkrankung der Kinder, zeitweise unmdglich ihrer
Arbeit bzw. ihren Ublichen Verrichtungen nachzugehen. Die hieraus resultierenden
verlorenen Arbeitstage wurden stellvertretend zur Berechnung der Produktivitats-
verlustkosten herangezogen. Zwischen "krankheitsbedingtem Urlaub", "Krank-
geschrieben" und "Freigestellt” wurde hierbei nicht differenziert.
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Die monetare Bewertung der verlorenen Arbeitstage erfolgte mittels der vom
Hannoveraner Konsens [28] empfohlenen Formel:

Arbeitnehmerentgslt

Kosten je verlorenen Arbeitstag = —

~beitne hmer x 365

Tabelle 13: Monetire Bewertung Arbeitsunfihigkeit

Ressource Quelle Preis pro
Tagin €
Verlorene Arbeitstage Stat. Bundesamt [58], Arbeitnehmerentgelt, 2011 99.46

Stat. Bundesamt [58], Erwerbstétige Inlander:
Arbeitnehmer, 2011

FOr alle Arbeitsverhéaltnisse sowie fir freiberuflich tatige und nicht berufstatige
Elternteile galt der gleiche Kostensatz.

Die weiterfUhrende Berechnung des Produktivitatsverlustes erfolgt i.d.R. mittels
Humankapital- und/oder Friktionskostenansatz. Im Gegensatz zum Humankapital-
ansatz, bei dem jeder Tag der Arbeits-/Erwerbsunfahigkeit voll berechnet wird,
bertcksichtigt der Friktionskostenansatz weitere Dynamiken des Arbeitsmarktes. In der
Annahme, dass ein Teil der Arbeit aufgearbeitet oder durch Kollegen Gbernommen
werden kann und Arbeitnehmer ersetzbar sind, wird jeder Ausfalltag nur anteilig
berechnet und die Berechnungsdauer auf die Friktionszeit, die Zeit bis zur vollstdndigen
Einarbeitung eines neuen Mitarbeiters, limitiert [59]. In der Basisanalyse der
vorliegenden Studie erfolgte die Berechnung der Produktivitédtsverlustkosten mittels des
Humankapitalansatzes. Im Rahmen der Sensitivititsanalyse wurde ein auf die

vorliegende Studie angepasster, modifizierter Friktionskostenansatz verwendet (s.u.).
Fehlzeiten der Patienten
Die Fehlzeiten der Kinder in Kindergarten, Schule und Ausbildung gingen nicht in die

Kostenberechnung ein, werden jedoch im Ergebnisteil getrennt ausgewiesen.

Sensitivitdtsanalysen

Wie bereits beschrieben ist kein standardisiertes Vorgehen in Bezug auf die monetéare
Bewertung verfligbar. Sensitivitidtsanalysen ermitteln  potenziell resultierende
Verzerrungen. In der vorliegenden Analyse erfolgten Sensitivitdtsanalysen far die
Berechnung der Medikamentenkosten, der stationadren Kosten und der indirekten
Kosten.
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Medikamentenkosten

Besonders im Kindesalter konnen die individuell verordneten Dosen eines
Medikamentes von den im Handel verkduflichen Dosen abweichen. Es resultieren
unterschiedliche Methoden zur Berechnung der entstandenen Kosten. In der
Basisanalyse (s.0.) wurde der jeweilig verordneten Dosis der Preis der identischen oder
jeweils nachsthdéheren Dosis zugeordnet. In der Sensitivitdtsanalyse wurde der
Dosispreis als anteiliger Preis an den Kosten der gréBtmoglichen Dosis berechnet.
Auch hier wurden die Dosispreise der Lauer-Taxe entnommen (Stand 01.07.2011) [54],
Apotheken- und Herstellerrabatte wurden berlcksichtigt. Die berechneten Kosten
beider Methoden wurden verglichen. Hierbei wurde sich auf die Kosten der Biologika
beschrankt. Diese haben hohe Stlckkosten und weisen zudem ein hohes Mal3 an

interindividuellen Dosen auf.

Stationédre Kosten

Im Rahmen der Basisanalyse erfolgte die Berechnung der stationaren Kosten anhand
des bereinigten Kostensatzes (539.73 Euro/ Krankenhaustag) (s.0.). Im Rahmen der
Sensitivitdtsanalyse wurde der nicht-bereinigte Kostensatz (Stat. Bundesamt [56]:
Bruttogesamtkosten der Krankenhduser 2011. Insgesamt, allgemeine Krankenhauser)
verwendet. Dieser enthélt Kosten flr nicht-stationare Leistungen, wie wissenschaftliche
Forschung und Lehre, Ambulanz und Sonstiges, welche potentiell in einem Teil der
Studienzentren anfallen. Die Kosten unterschiedlicher Jahre kdnnen hierbei nicht

verglichen werden. Die Kosten pro Krankenhaustag wurden mit 621,85 Euro berechnet.

Kosten des Produktivitdtsausfalls

Im Rahmen der Sensitivitdtsanalyse wurden die Produktivititsausfallkosten (indirekte
Kosten) mittels eines modifizierten Friktionskostenansatzes berechnet. Da es bei den
Eltern in der Regel nur zu einem vorUbergehenden Arbeitsausfall kommt, zumindest in
der vorliegenden Analyse nur dieser erfasst wurde, wurde die von Koopmanshap et al.
[59] vorgeschlagene anteilige Berechnung (80%) der Produktionsausfallkosten pro Tag
berilicksichtigt, die Dauer der in die Berechnung einbezogenen Tage jedoch nicht

limitiert.

Out-of-Pocket-Kosten
Out-of-Pocket-Kosten sind Kosten, die die Patienten bzw. ihre Familien aus eigener

Tasche zahlen muissen. In der Analyse wurde zwischen Kosten fir Zuzahlungen zu
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medizinischen Verordnungen (Diagnostiken, Medikamenten, Heil- und Hilfsmitteln),
Selbstgekauftem (Medikamenten, Hilfsmitteln etc.), Kosten fir MaBnahmen der
alternativen Medizin, Fahrtkosten, Umbaukosten und sonstigen Kosten (Mitglieds-
beitrage von Selbsthilfegruppen, Informationsmaterialien etc.) unterschieden. Um Mehr-
fachnennungen zu vermeiden, gingen die Out-of-Pocket-Kosten mit Ausnahme der
Fahrtkosten und der Kosten fir UmbaumaBnahmen nicht in die Gesamtkosten mit ein.
Eine monetare Bewertung war hier i.d.R. obsolet, da der entsprechende Geldbetrag
durch die bereits Eltern dokumentiert wurde. Zuséatzliche Freitextangaben wurden
héndisch auf die Kostendomé&nen sortiert, bei Bedarf wurden Kostenséatze (bspw.
Fahrtkosten: 0,30 Euro/km) [60] generiert.

Kostenzusammensetzung: Gesamtkosten, Kostengruppen und -komponenten

Nach monetarer Bewertung und Extrapolation der Kosten wurden diese, wie in der
Einleitung beschrieben (s. Tabelle 3), zu Kostengruppen und Gesamtkosten
zusammengefasst. Die direkten medizinischen Kosten umfassen hier die Kosten fir
Arztkontakte, Diagnostik, Heil- und Hilfsmittel, Krankenhausaufenthalte sowie das
ambulante Pflegegeld. Fahrtkosten und Kosten fir UmbaumafBnahmen der Wohnung
bilden die direkten nicht-medizinischen Kosten. Die indirekten Kosten ergeben sich
durch den Produktionsverlust bei JIA-bedingter Arbeitsunféhigkeit der Eltern. Die Out-
of-Pocket-Kosten werden gesondert ausgewiesen. Alternativ wird zwischen ambulanten
Kosten (Kosten flur Arztkontakte, Diagnostik, Heil- und Hilfsmittel und ambulantes
Pflegegeld), Medikamentenkosten, stationdaren Kosten, direkten nicht-medizinischen
und indirekten Kosten unterschieden. Zum Vergleich mit anderen Studien werden
Kosten flr Arztkontakte, Diagnostik, Heil- und Hilfsmittel, das ambulante Pflegegeld,
Medikamentenkosten und stationaren Kosten in Behandlungskosten zusammengefasst.

Alle Kosten werden als Mittelwert ausgegeben. Dieser berticksichtigt die hohen Kosten
einzelner Patienten, erlaubt die Darstellung der prozentualen Anteile der
Kostenkomponenten und ermdglicht den Vergleich zu vorausgegangenen Analysen.
l.d.R. werden alle Angaben um Median und Verteilungsparameter erganzt.

2.3 Intangible Kosten, Einfluss- und Outcomeparameter

Um intangible Kosten bericksichtigen, Risikofaktoren hoher Kosten identifizieren,
Ressourcenbedarf  rechtfertigen, ndtige Kosteninvestitionen abschatzen und
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Investitionserfolge aufweisen zu kénnen, missen krankheitsspezifische und
soziobkonomische Faktoren in die Analyse mit einbezogen werden. Hierbei werden
einzelne Faktoren, wie bspw. die JIA-Subgruppenzugehdérigkeit, sowie zusammen-
gesetzte Instrumente zur Krankheitsaktivitdt, Lebensqualitat etc. bericksichtigt.
Zur Einflussanalyse wurden — auBBer bei der Subgruppeneinteilung und teilweise bei der
Uveitis — die Werte zu Studieneinschluss genutzt. Diese entsprechen den Ausgangs-
werten des Jahres 2. Ausgangswerte des Jahres 1 liegen vor Studieneinschluss und
waren nicht verflgbar. Mittels Veranderungen der Krankheitsparameter zwischen
Studieneinschluss und 12-Monats-Follow-Up wurde der Krankheitsverlauf dokumentiert
und analysiert. Die mit den Veranderungen assoziierten Kosten des Jahres 2 wurden
berechnet. Die Instrumente sind an das Alter der Probanden adaptiert. Es folgt eine

kurze Einfihrung der untersuchten Parameter und der verwendeten Instrumente.

Krankheits- und soziodemographische Einflussparameter und verwendete Instrumente

JIA-Subgruppe

Nach den ILAR-Kriterien werden zurzeit 7 — bei zusatzlicher Unterteilung der Oligo-
arthritiden in persistierend und erweitert: 8 — JIA-Subgruppen unterschieden. Die
Einteilung erfolgt anhand definierter Ein- und Ausschlusskriterien bis zu 6 Monate nach
Krankheitsbeginn (s. Einleitung) [4]. Die hier verwendete Diagnose entspricht der durch
Mitarbeiter des DRFZs validierten Diagnose zum 12-Monats-Follow-Up (s.0.).

Krankheitsaktivitat: Juvenile Arthritis Disease Activity Score (JADAS)

Der JADAS, als Marker der Krankheitsaktivitdt, umfasst in der klinischen Variante
(cJADAS) 3 Werte: arztliches Globalurteil der Krankheitsaktivitét, Eltern-/Patienten-
globalurteil zum allgemeinen Wohlbefinden, Anzahl der aktiven Gelenke. Ein Appendix
(-71/-27/-10) beschreibt die Anzahl der betrachteten Gelenke (hier:-10) [61]. Eine
Klassifizierung der Krankheitsaktivitat erfolgte nach Consolaro et al. [62] differenziert
nach Subgruppen. Fir Patienten mit Oligoarthritis (pOA oder EaA, PsA und anderen
Arthritis mit < 4 aktiven Gelenken) galt: keine/leichte Krankheitsaktivitat (cJADAS-10 =0
— 1.5), mittlere Krankheitsaktivitdt (cJADAS-10 = 2 — 4), hohe Krankheitsaktivitat
(cJADAS-10 > 4). Fir Patienten mit Polyarthritis (sJIA%, eOA, RF+ PA, RF- PA oder

* Auch bei aktiver systemischer Manifestation wurde — im Gegensatz zur Publikation von
Consolaro et al. [62] — die sJIA zu den Polyarthritiden sortiert.
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EaA, PsA und andere Arthritis mit > 4 aktiven Gelenken) galt: keine/leichte
Krankheitsaktivitat (C(JADAS-10 = 0 — 2.5); mittlere Krankheitsaktivitat (cJADAS-10 = 3 —
8.5); hohe Krankheitsaktivitdt (cJADAS-10 = 9 — 30). Bzgl. der Veranderung der
Krankheitsaktivitat im Verlauf des Jahres 2, im Sinne von Klassifikations-
gruppenwechseln (keine/leichte, mittlere und hohe Krankheitsaktivitat) zwischen
Studieneinschluss und 12-Monats-Follow-Up, wurde zwischen Verbesserung,

Verschlechterung und Gleichstand unterschieden.

Funktionseinschrdankungen: Childhood Health Assessment Questionnaire (CHAQ)

Der CHAQ beschreibt die krankheitsbedingte funktionelle Beeintrachtigung, hier aus
Sicht der Eltern. Er erfasst mittels einer Likert-Skala (problemlos méglich = 0 Punkte,
leicht erschwert = 1 Punkt, stark erschwert = 2 Punkte, nicht méglich = 3 Punkte) die
Fahigkeit, bestimmte Aktivitdten in 8 Bereichen des taglichen Lebens (Anziehen und
Koérperpflege, Aufstehen, Essen und Trinken, Gehen, Kérperpflege, Erreichen von
Gegenstanden, Greifen, Aktivitdten und hausliche Aufgaben) ausfiihren zu kénnen. Der
Uber alle Bereiche ermittelte Gesamtscore reicht von 0 (keine Einschrankungen) bis 3
(maximale Einschrankungen) [63]. Folgende Kategorien wurden gebildet: 0 = keine
Beeintrachtigung, < 0,75 = milde bis moderate Beeintrachtigung, = 0,75 = schwere
Beeintrachtigung. Veranderungen im Verlauf des Jahres 2 wurden gemal3 Dempster et
al. [63] in Kklinisch signifikante Verbesserungen (< -0,125), Verschlechterungen (= +0,75)
und keine Veranderungen (> -0,125 bis < 0,75) eingeteilt.

Lebensqualitt: Pediatric Quality of Life Inventory (PedsQL)

Mittels des PedsQLs (PedsQL 4.0) wird die gesundheitsbezogene Lebensqualitat von
gesunden, akut oder chronisch erkrankten Kindern und Jugendlichen erfasst. Ein
allgemeiner Teil umfasst die Dimensionen: physisches, emotionales, soziales und
rollenspezifisches (schulisches) Gebiet [64]. Im rheumaspezifischen Modul (PedsQL3.0)
finden sich ergdnzende Fragen nach Schmerz, Alltagstatigkeiten, Behandlung und je
nach Alter nach Sorgen und Kommunikation [65]. Scores — einzelner Dimensionen
sowie ein Gesamtscore — reichen von 0 bis 100, wobei O die schlechteste, 100 die
beste denkbare gesundheitsbezogene Lebensqualitat beschreibt. In der vorliegenden
Analyse wurde der Gesamtscore (PedsQL4.0) auf Basis der Elternangaben berechnet.
Eine validierte Einteilung im Sinne von Cut-off-Werten schlechter, akzeptabler, guter

Lebensqualitat, liegt unserer Kenntnis nach bislang nicht vor.
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Familidre Belastung: Familien-Belastungs-Fragebogen (FaBel)

Der FaBel dient der Beschreibung der krankheitsbedingten familidren Belastung fir
Familien mit behinderten und/oder chronisch kranken Kindern. Anhand 33 Likert-
skalierter Items (,trifft Gberhaupt nicht zu® bis* trifft ganz zu“) werden die tagliche soziale
Belastung der Eltern, die persédnliche Belastung, die Belastung der Geschwisterkinder,
die finanzielle Belastung betroffener Familien sowie die Bewaltigungsprobleme mit der
Belastung erfragt. Einzelscores (bspw. Score zur finanziellen Belastung: 4 — 16) sowie
ein Gesamtscore der Belastung (33 — 132) werden berechnet. 0 entspricht hierbei

keiner Belastung [66].

Uveitis
Mittels des Arztbogens wurde vierteljdhrlich eine Augenbeteiligung erfragt. Dokumen-
tationen von Uveitis, Iritis und/oder Iridozyklitis wurden als Uveitis zusammengefasst.

Alter/Krankheitsdauer/Diagnoselatenz

Bzgl. der Visitendaten lag das komplette Datum vor. Bei anderen Daten wie dem Datum
des Symptombeginns und dem Diagnosedatum waren i.d.R. Monats- und Jahres-
angaben vorhanden. Nicht vorhandene Daten wurden ersetzt. Als Tag wurde der 15.
— falls dies zu negativen Differenzen flhrte, der 1.Tag — eines Monats, als Monat der
7.Monat eines Jahres eingesetzt. Die Krankheitsdauer umfasst das Intervall zwischen
Symptombeginn und Studieneinschluss. Als Diagnosedauer wurde das Intervall
zwischen Diagnosestellung und Studieneinschluss definiert. Die Dauer zwischen
Symptombeginn und Diagnosestellung wird als Diagnoselatenz bezeichnet. Das Alter

wurde wie folgt kategorisiert: < 6, 6 — 12, > 12 Jahre.

Herkunft
Bzgl. der elterlichen Herkunft wurde zwischen Patienten mit mindestens einem und

Patienten ohne einen Elternteil deutscher Abstammung unterschieden.

Elterliche Schulbildung

Die kumulative Anzahl der Jahre elterlicher Schulbildung diente als Surrogatparameter
der elterlichen Bildung. Die Berechnung erfolgte anhand der Angabe der elterlichen
Schulabschlisse, wobei 9 Jahre fir keinen Abschluss oder einen Hauptschulabschluss,
10 Jahre fir einen Realschulabschluss, 12 Jahre fir die Fachhochschulreife und 13
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Jahre zur Erlangung der Hochschulreife angenommen wurden. Bei Alleinerziehenden
oder bei fehlenden Angaben einzelner Elternteile wurden die vorliegenden Angaben des
anderen Elternteils verdoppelt. Folgende Klassifizierung wurde verwendet: < 21 vs. = 21
Jahre gemeinsame Schulbildung, was keinem vs. mind. einem Elternteil mit

(Fach-)Hochschulreife entspricht.

Arbeitsstatus

Bzgl. des Arbeitsstatus wurde zwischen Vollzeit/Teilzeit erwerbstéatig, in Ausbildung/
Umschulung, Hausfrau/Hausmann, arbeitslos, berentet und Sonstigem unterschieden.
In der Annahme dass Elternteile die als Hausfrau/Hausmann tatig, arbeitslos, berentet
oder sonstiges (Elternzeit/Erziehungsurlaub/geringfligig beschaftigt) waren, i.d.R. zu
Hause waren und fir die Kinderbetreuung zur Verflgung standen, wurde zwischen
Familien mit mindestens einem Elternteil zu Hause und Familien mit zwei berufstétigen

Elternteilen unterschieden.

Weitere

Weitere soziodemographische Parameter wie das Geschlecht, die betreuende
Einrichtung, die Héhe des familidren Haushaltsnettoeinkommens und der Kranken-
versicherungsstatus (GKV/PKV) wurden erfragt und zur Analyse hinzugezogen.

2.4 Statistik

Das Datenmanagement, die Verknipfung der Daten mit den Stiickkosten und die
statistische Modellierung erfolgte mit den Statistikprogrammpaketen SAS (Version 9.3)
und SPSS (Version 22). Die Datenanalyse in SPSS beinhaltete die geeignete
Deskription der Daten als auch uni- und multivariable Verfahren der Inferenzstatistik.
Die deskriptive Analyse umfasste flr stetig verteilte Merkmale i.d.R. die Darstellung der
Mittelwerte (MW), Standardabweichungen (SD) und Mediane sowie der Interquartile-
abstande (IQR: 25. — 75. Perzentilwerte). Kategoriale Variablen wurden durch absolute
und relative Haufigkeiten dargestellt. Die Assoziation von Krankheits- und/oder sozio-
demographischen Parametern mit den Kosten wurden mittels uni- und multivariabler
Regressionsmodelle untersucht. Nach Mdoglichkeit wurden die Einflussparameter
sowohl als stetige und klassifizierte Variable (s.0.) betrachtet. Bei den univariablen
Analysen kamen der Pearson-Chi-Quadrat-Test und t-Tests zum Einsatz.
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Varianzanalysen (stetige Responsevariable) und logistische Regressionsanalysen
(klassifizierte Responsevariable) wurden zur Untersuchung des Einflusses multipler
Krankheits- und soziodemographischer Parameter auf die Responsevariablen
angewendet. Fir die Einteilung der Gesamtkosten in niedrige versus hohe Kosten
wurde ein Grenzwert von 5.000 Euro definiert. Der Grenzwert der Out-of-Pocket-Kosten
lag bei 750 Euro. Diese Grenzwerte basieren auf Erfahrungswerten friherer JIA-
Krankheitskostenanalysen sowie der deskriptiven Analyse der berechneten Kosten im
Jahr 1 und Jahr 2. 5.000 Euro entsprechen im Jahr 1 und Jahr 2 ca. der 60. Perzentile
der Gesamtkosten, 750 Euro der 77. bzw. 72. Perzentile der Out-of-Pocket-Kosten
(Jahr1/Jahr 2). Die multivariablen Analysen erfolgten i.d.R. unter Adjustierung der JIA-
Subgruppe, der Krankheitsaktivitdt (cJADAS-10), den Funktionseinschrankungen
(CHAQ), des Alters (mit Verwendung der oben beschriebenen Klassifizierungen), des
Geschlechts und der betreuenden Einrichtung. Fir die Interpretation der Ergebnisse der
Inferenzstatistik wurde ein Signifikanzniveau von 5% zu Grunde gelegt (p < 0,05). Bei
Bedarf wurde das Odds-Ratio, als statistisches Mal3 der Stérke des Zusammenhangs

der Zugehdrigkeit bestimmter Merkmale zu einer Kategorie, beschrieben.
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3 Ergebnisse

3.1  Studienpopulation

Far 333 von 764 Patienten der ICON-Studie konnten Krankheitskosten berechnet
werden. In der folgenden Tabelle sind die wichtigsten Krankheits- und soziodemo-
graphischen Parameter der Studienpopulation dargestellt.

Tabelle 14: Beschreibung der Patienten zu Studieneinschluss

Anzahl, n 333
Geschlecht: weiblich, n (%) 218 (66)
JIA-Subgruppe®, n (%)

Systemische Arthritis, sJIA 10 (3)
Persistierende Oligoarthritis, pOA 135 (41)
Erweiterte Oligoarthritis, eOA 29 (9)
Rheumafaktor-negative (seronegative) Polyarthritis, RF-PA 87 (26)
Rheumafaktor-positive (seropositive) Polyarthritis, RF+PA 10 (3)
Psoriasisarthritis, PsA 17 (5)
Enthesitis-assoziierte Arthritis, EaA 34 (10)
Andere Arthritis, aA 11 (3)
Alter in Jahren, Median (IQR) 7(3-12)
Krankheitsdauer in Monaten, Median (IQR) 8(4-12)
Diagnosedauer in Monaten, Median (IQR) 3(1-6)
cJadas-10** (0 — 30), Median (IQR) 75(4-12)
CHAQ*** (0 — 3), Median (IQR) 0,25 (0-0,75)
PedsQL-Total* (0 — 100), Median (IQR) 77 (61 —88)
Uveitis, n (%) 18 (5,4)

*Die Einteilung entspricht der durch Mitarbeiter des DRFZs zum 12-Monats-Follow-Up anhand
der ILAR-Kriterien validierten JIA-Subgruppenzuteilung (s. Methoden). **cJADAS (clinical
Juvenile Arthritis Disease Activity Score): MaB3 der Krankheitsaktivitat. ***CHAQ (Childhood
Health Assessment Questionnaire): MaB von Funktionseinschrankungen. "PedsQL (Pediatric
Quality of Life Inventory): Maf der Lebensqualitat.

Circa die Halfte der Studienpopulation litt an einer Oligoarthritis, Gberwiegend persist-
ierende Oligoarthritis, gefolgt von den Polyarthritiden und der Enthesitis-assoziierten
Arthritis. Mit einem Anteil von 66% war das weibliche Geschlecht in der Uberzahl. Die
JIA-Subgruppenzugehdrigkeit, das Alter und das Geschlecht waren assoziiert. Bedingt
durch die Kohortenauswahl ergaben sich kurze Krankheits- und Diagnosedauern. Die
Betreuungszeit an der dokumentierenden Einrichtung entsprach i.d.R. der
Diagnosedauer (Differenz: Median = 0 Tage; IQR = 0 — 0; MW = 8 Tage; SD = 58,4).
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41% der Patienten der Studienpopulation wurden durch universitare Lehrkranken-
hauser, 25% durch Rheumafachkliniken, 23% durch Universitatskliniken sowie 11%
durch eine kinderrheumatologische Schwerpunkipraxis eingeschlossen. 95% der
Studienpatienten stammten aus den alten Bundeslandern (inkl. Berlin) (Nordrhein-
Westfalen: 26%, Baden-Wirttemberg: 21%, Niedersachsen: 20%). Wurden beide
Elternteile betrachtet, so ergab sich eine mittlere gemeinsame Schulbildung (s.
Methoden) von 22 Jahren (IQR = 20 — 25, MW = 22 Jahre, SD = 2,7). In 61% der
Familien hatte mind. ein Elternteil die Fach- oder allgemeine Hochschulreife erworben.
71% der Mautter waren erwerbstatig (Vollzeit: 13%, Teilzeit: 55%, Ausbildung/
Umschulung: 2%, geringfligig beschaftigt: 1%), 24% als Hausfrau tatig, 2% arbeitslos
und 3% in Erziehungs- oder Elternzeit. Von den Véatern waren 96% erwerbstatig
(Vollzeit: 91%, Teilzeit: 3%, Ausbildung/Umschulung: 1%), 1% als Hausmann téatig, 1%
arbeitslos und 2% berentet. Auf Basis dieser Daten war anzunehmen, dass bei 33% der
Familien ein oder beide Elternteile flr Kinderbetreuung zur Verflgung standen ohne
dadurch in ihrer Hauptarbeit eingeschrankt zu sein (s.0.). 81% der Patienten waren in
der GVK, 19% der Patienten in der PKV versichert.

Im Abgleich mit der ICON-Vergleichsgruppe (Patienten der ICON-Kohorte, die aufgrund
mangelnder Datenvollstdndigkeit nicht in die Kostenanalyse mit aufgenommen wurden)
ergaben sich keine signifikanten Unterschiede bzgl. ausgewahlter Krankheits- und
soziodemographischer Parameter (u.a. JIA-Subgruppe, Alter, Geschlecht, Krankheits-
und Diagnosedauer, Diagnoselatenz, Krankheitsaktivitdt (cJADAS-10), Funktions-
einschrankungen (CHAQ), Lebensqualitat (PedsQL) und Krankenversicherungsstatus).

Wie im Methodenteil beschrieben, wurden die Kosten der ersten beiden Krankheitsjahre
berechnet und verglichen. Die Darstellung der Ergebnisse erfolgt zun&chst getrennt fur
jedes Jahr.

3.2 Jahr1

Ressourcenkonsum

Die folgende Tabelle listet den dokumentierten Ressourcenkonsum sowie die Anzahl
und den prozentualen Anteil der Patienten, die eine Inanspruchnahme dokumentiert
hatten, auf. Da die der Berechnung zugrunde liegenden Dokumentationen

unterschiedliche Zeitrdume umfassten, werden sie in getrennten Tabellen dargestellt.
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Die Erfassung des ambulanten Ressourcenkonsums mittels des Kostenwochenbuchs
erfolgte prospektiv und zeitnah zur Erhebung des Arztbogens. Da beide Zeitpunkte
jedoch nicht zusammenfallen mussten, lag die Rate des dokumentierten
Kinderrheumatologenkontaktes bei < 100%.

Tabelle 15: Ressourcenkonsum zu Studieneinschluss

Ambulante Versorgung (auBBer Medikamente), 4 Wochen, Elternangaben

Arztkontakte (n = 333) Ressourcenverbrauch, n Patienten, n (%)
Kinderrheumatologen 199 153 (46)
Kinderarzt und/oder Hausarzt 363 167 (50)
Sonstige 225 157 (47)
Diagnostik (n = 333)

Labor 255 174 (52)
Réntgenbilder 14 12 (4)
US*-Gelenke 207 45 (14)
Augenérztliche Untersuchung 130 112 (34)
MRT** 11 11 (3)
Sonstige 43 25 (8)
Heilmittel (n = 333)

Krankengymnastik 1.319 238 (71)
Ergotherapie inkl. Gelenkschutzberatung 155 42 (13)
Psychotherapie 53 14 (4)
Sonstige 26 7(2)
Hilfsmittel (n = 333)

Insgesamt 58 46 (14)

*US (Ultraschall). **MRT (Magnetresonanztomographie).

Medikamente, 12 Monate, Arztangaben

Medikamente (n = 333) Dauer in Tagen Patienten, n (%)

NSAR* und/oder Glukokortikoide** 27.394 243 (73)
csDMARDS*** 20.552 164 (49)
Biologika 822 11 (3)

*NSAR (nicht-steroidale Antirheumatika). **Ausgenommen intraartikuldre und intravenése
Glukokortikoide. ***CsDMARDs (conventional synthetic disease-modifying antirheumatic drugs).

Stationare Aufenthalte, Pflegestufe, 12 Monate, Elternangaben

Krankenhausaufenthalt (n = 331) Dauer in Tagen Patienten, n (%)
Insgesamt 1.891 173 (52)
Pflegestufe (n = 331) Ressourcenverbrauch, n Patienten, n (%)
Pflegestufe 1 1 1(0,3)
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Fortsetzung Tabelle 15: Ressourcenkonsum zu Studieneinschluss

Verlorene Arbeitstage der Eltern, 6 Monate, Elternangaben

Verlorene Arbeitstage von einem oder beiden | Dauer in Tagen Patienten, n (%)
Elternteilen (n = 285)
Insgesamt 3.073 170 (60)

Im frihen Krankheitsstadium hatte eine Vielzahl der Patienten Leistungen in Anspruch
genommen. Im Zeitraum von 4 Wochen waren 85% aller Patienten in &rztlicher
Betreuung. 50% hatten Kontakt zum Kinderarzt/Allgemeinarzt. 46% hatten einen Termin
beim Kinderrheumatologen. Zusatzliche Diagnostik wurde in 71% der Falle veranlasst,
vornehmlich Laboruntersuchungen. Heilmittel erhielten 76% aller Patienten. 2/3
bekamen Krankengymnastik. Hilfsmittelverordnungen erfolgten in 14% der Falle. Im
erfassten Zeitraum von 6 Monaten hatte die Halfte aller Patienten mind. 1 stationaren
Aufenthalt. Bei 60% der Patienten konnten ein oder beide Elternteile ihrer Arbeit oder
Ublichen Verrichtungen zeitweise nicht nachgehen. Wahrend des kompletten Jahres
hatten insg. 85% der Patienten Medikamente verordnet bekommen. 73% hatten NSARs
und/oder  Glukokortikoide (ausgenommen intraartikulare  Glukokortikoide und
Steroidpulstherapien), 49% csDMARDs und 3% Biologika erhalten. Im Jahr vor
Studieneinschluss wurden von den Eltern insgesamt vier rheumaspezifische operative
Eingriffe dokumentiert. Hierunter befanden sich zwei Arthroskopien, eine nicht-
spezifizierte Knie-OP sowie eine Schleimbeutelentfernung. Im Erfassungszeitraum von
3 Monaten hatten 49% der Patienten mind. 1 Fehltag im Kindergarten, der Schule oder
der Ausbildungsstatte. Patienten mit dokumentierten Fehlzeiten fehlten im Schnitt
12 Tage/3 Monate (SD = 12,9; Median = 7; IQR = 4 — 14).

Kosten

Die durchschnittlichen jahrlichen Gesamtkosten pro Patient im Jahr 1 wurden auf 6.186
Euro (SD = 7.149,8; Median = 3.818 Euro; IQR = 1.742 — 7.644) berechnet. Die
Gesamtkosten setzen sich aus verschiedenen Kostengruppen zusammen. Tabelle 16
zeigt die Kostenzusammensetzung fir das Jahr 1.
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Tabelle 16: Gesamtkosten, Kostengruppen und -komponenten Jahr 1

Gesamtkosten (100%)
MW (SD) = 6.186 Euro (7.149,8)
Median (IQR) = 3.818 Euro (1.742 — 7.644)

Direkte Kosten (80%)
MW (SD) = 4.965 Euro (6.145)

Median (IQR) = 2.812 Euro (1.314 — 5.918)

Indirekte Kosten (20%)

MW (SD) = 1.221 Euro (2.672,4)
Median (IQR) = 132 Euro (0 — 1.587)

Direkte medizinische Kosten (94%)
MW (SD) = 4.666 Euro (6.015,9)

Median (IQR) = 2.549 Euro (1.142 — 5.370)

Direkte nicht-medizinische Kosten (6%)
MW (SD) = 299 Euro (485)
Median (IQR) = 156 Euro (0 — 417)

Direkte medizinische Kosten (100%)

Kosten fir... % MW in € (SD) |Median in € (IQR)
496 417
Arztkontakte, Diagnostik 11 (449,4) (221 - 675)
Heilmittel (Krankengymnastik, Ergotherapie, 670 627
Psychotherapie...) 14 (660) (125 -1.003)
228 0
Hilfsmittel 5 (1.054,1) (0-0)
5 0
Sonstige <1 (43,1) (0-0)
203 25
Medikamente 4 (920) (16 — 54)
3.065 540
Stationare Aufenthalte 66 (5.422,5) (0—-3.238
Medikamentenkosten (100%)
Kosten fir... % MW in € (SD) |Median in € (IQR)
16 16
NSAR*/Glukokortikoide™* 8 (11,7) (0-25)
69 0
csDMARDs*** 34 (179,9) (0-30)
117 0
Biologika 58 (888,8) (0-0)

*NSAR (nicht-steroidale Antirheumatika). **Ausgenommen intraartikuldre und intravenése
Glukokortikoide. ***CsDMARDs (conventional synthetic disease-modifying antirheumatic drugs).

53




Im Folgenden wird von der klassischen Unterteilung in direkte und indirekte Kosten
abgewichen und eine mehr klinisch-alltagliche Einteilung verwendet. Hierbei wurden
unter den ambulanten Kosten alle direkten medizinischen Kosten auf3er den stationaren

und den Medikamentenkosten subsummiert.

Abbildung 5: Diagramm: Aufteilung der Gesamtkosten Jahr 1*

W ambulante Kosten (aulRer
Medikamente)

stationare Kosten

Medikamentenkosten

3%

mdirekte nicht-med. Kosten

Hindirekte Kosten
49%

*Bei Verwendung der Mittelwerte.

80% der Gesamtkosten bestanden aus direkten, vorwiegend direkten medizinischen
(ca. 94%) Kosten. Im Vordergrund standen die Krankenhauskosten (66%), gefolgt von
den Kosten fir nicht-arztliche Therapeuten (bspw. Physio-, Ergo- und
Psychotherapeuten) (14%) sowie den Kosten durch arztlichen Kontakt und damit
einhergehender Diagnostik (10%). Medikamentenkosten spielten mit einem Anteil von
4% der direkten medizinischen Kosten (ca. 3% an den Gesamtkosten) eine
untergeordnete Rolle. Die indirekten Kosten, d.h. Kosten durch Arbeitsausfall der Eltern,
machten im Jahr 1 ca. 20% der Gesamtkosten aus.

3.3 Jahr2

Ressourcenkonsum

Far das Jahr 2, dem ersten kompletten Jahr in kinderrheumatologischer Versorgung,
wurde der in den folgenden Tabellen dargestellte Ressourcenkonsum dokumentiert.
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Tabelle 17: Ressourcenkonsum zum 12-Monats-Follow-Up

Ambulante Versorgung (auBBer Medikamente), 4 Wochen, Elternangaben

Arztkontakte (n = 333)

Ressourcenverbrauch, n

Patienten, n (%)

Kinderrheumatologen 182 150 (45)
Kinderarzt und/oder Hausarzt 217 126 (38)
Sonstige 187 146 (44)
Diagnostik (n = 333)

Labor 197 168 (50)
Réntgenbilder 8 6 (2)
US*-Gelenke 225 57 (17)
Augenarztliche Untersuchung 101 96 (29)
MRT** 11 10 (3)
Sonstige 33 23 (7)
Heilmittel (n = 333)

Krankengymnastik 836 179 (54)
Ergotherapie inkl. Gelenkschutzberatung 120 34 (10)
Psychotherapie 10 7 (2)
Sonstige 33 10 (3)
Hilfsmittel (n = 333)

Insgesamt 28 23 (7)

*US (Ultraschall). **MRT (Magnetresonanztomographie).

Medikamente, 12 Monate, Arztangaben

Medikamente (n = 333)

Dauer in Tagen

Patienten, n (%)

NSAR* und Glukokortikoide™* 8.7478 291 (87)
csDMARDS*** 7.6515 227 (68)
Biologika 1.5073 62 (19)

*NSAR (nicht-steroidale Antirheumatika). **Ausgenommen intraartikuldre und intravenése
Glukokortikoide. ***CsDMARDs (conventional synthetic disease-modifying antirheumatic drugs).

Stationare Aufenthalte, Pflegestufe, 12 Monate, Elternangaben

Krankenhausaufenthalt (n = 329)

Dauer in Tagen

Patienten, n (%)

Insgesamt 1.677 139 (42)
Pflegestufe (n = 331) Ressourcenverbrauch, n Patienten, n (%)
Pflegestufe 1 N.b.* N.b.*

*N.b. (nicht bestimmbar).

Verlorene Arbeitstage der Eltern, 6 Monate, Elternangaben

Verlorene Arbeitstage von einem oder beiden
Elternteilen (n = 313)

Dauer in Tagen

Patienten, n (%)

Insgesamt

1.652

136 (43)
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Gegenulber Jahr 1 sank im Erfassungszeitraum die Anzahl der Konsultationen bei nicht-
rheumaspezifischen Fachéarzten, die Neuverordnungsrate von Hilfsmitteln nahm ab. Die
Hospitalisationsrate sank, wobei die durchschnittliche Dauer des Krankenhausaufent-
haltes leicht anstieg. Deutliche Verdnderungen zeigten sich auch im Bereich der medi-
kamentosen Therapien, wo sowohl die Anzahl als auch die mittlere/mediane Verord-
nungsdauer rheumaspezifischer Therapien stark anstiegen. Im Jahr 2 wurde fir die
gesamte Kohorte lediglich eine nicht naher bezeichnete Knie-OP durch die Eltern
dokumentiert. Die Anzahl der verlorenen Arbeitstage der Gesamtkohorte innerhalb von
6 Monaten sank gegentber dem Vorjahr um 50%. Im Erfassungszeitraum von 3
Monaten fehlten 22,5% der Patienten krankheitsbedingt mind. 1 Tag, im Schnitt 6 Tage
(SD = 8,6; Median = 3; IQR = 2 — 8) im Kindergarten, der Schule oder der
Ausbildungsstéatte. Die Anzahl und Dauer der Fehlzeiten im Jahr 2 lag damit niedriger
als im vergleichbaren Zeitraum des Jahres 1.

Kosten

Die Jahreskosten/Patient im Jahr 2 wurden im Schnitt auf 9.754 Euro (SD = 2.101,9;
Median = 3.540 Euro; IQR = 1.176 — 12.056) berechnet. Gegenilber Jahr 1 nahmen die
Gesamtkosten im Durchschnitt zu, im Median jedoch ab.

Tabelle 18: Gesamtkosten, Kostengruppen und -komponenten Jahr 2

Gesamtkosten (100%)
MW (SD) = 9.754 Euro (21.011,9)
Median (IQR) = 3.540 Euro (1.176 — 12.056)

Direkte Kosten (90%) Indirekte Kosten (10%)
MW (SD) = 8.767 Euro (20.420) MW (SD) = 987 Euro (3.681,5)
Median (IQR) = 3.036 Euro (1.034 — 10.540) Median (IQR) = 0 Euro (0 — 796)

Direkte medizinische Kosten (95%)
MW (SD) = 8.332 Euro (20.139,5)
Median (IQR) = 2.588 Euro (890 — 10.018)

Direkte nicht-medizinische Kosten (5%)
MW (SD) = 435 Euro (1.901)
Median (IQR) = 131 Euro (0 — 391)
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Fortsetzung Tabelle 18: Gesamtkosten, Kostengruppen und -komponenten Jahr 2

Direkte medizinische Kosten (100%)

Kosten fir... % MW in € (SD) |Median in € (IQR)

576 384

Arztkontakte, Diagnostik 7 (589,7) (204 — 818)

Heilmittel (Krankengymnastik, Ergotherapie, 624 566

Psychotherapie...) 8 (790,2) (0 —943)

200 0

Hilfsmittel 2 (1.143,0) (0-0)

28 0

Sonstige 0,33 (223,7) (0-0)

4.185 287

Medikamente 50 (18.950,2) (73 —1.056)

2.718 0

Stationare Aufenthalte 33 (5.605,4) (0 —2.699)
Medikamentenkosten (100%)

Kosten fur... % MW in € (SD) |Median in € (IQR)

59 55

NSAR*/Glukokortikoide** 1 (41,1) (28 — 85)

314 74

csDMARDs*** 8 (405,7) (0 —564)

3.813 0

Biologika 91 (18.956,4) (0-0)

*NSAR (nicht-steroidale Antirheumatika). **Ausgenommen intraartikuldre und intravendse
Glukokortikoide. ***CsDMARDs (conventional synthetic disease-modifying antirheumatic drugs).

Abbildung 6: Diagramm: Aufteilung der Gesamtkosten Jahr 2*

43%

28%

W ambulante Kosten (aulRer
Medikamente)
stationare Kosten
Medikamentenkosten

W direkte nicht-med. Kosten

M indirekte Kosten

*Bei Verwendung der Mittelwerte.
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Gegenlber Jahr 1 sanken die indirekten Kosten, sowohl in Hinblick auf ihre absolute
Hoéhe als auch auf ihren prozentualen Anteil (10%). Die direkten Kosten entsprachen
90% der Gesamtkosten, wobei 95% auf medizinischen Kosten entfielen. Die
Medikamentenkosten dominierten. Sie hatten sich gegentiber Jahr 1 um den Faktor 20
erhéht und stellten nun die Halfte aller direkten medizinischen, bzw. 43% der
Gesamtkosten dar. Der Anstieg der Medikamentenkosten ist vor allem auf die
vermehrte, verénderte und verlangerte Dauer der Biologikaeinnahme zurlckzufihren.
Von 19% der Patienten konsumiert, lag ihr Anteil an den Medikamentenkosten bei 91%,
an den Gesamtkosten bei 39%. Damit Uberholten die Medikamentenkosten die
stationaren Kosten. Diese sanken gegentber Jahr 1 um 11%. lhr Anteil an den direkten

medizinischen Kosten lag im Jahr 2 bei 33%, bzw. 28% der Gesamtkosten.

3.4 Sensitivitatsanalysen

Wie bereits im Methodenteil beschrieben, sind im Rahmen der monetaren Bewertung
und der Modellierung unterschiedliche Kostensatze und Anséatze der Berechnung
moglich. Um die Guate der Ergebnisse zu verifizieren erfolgte eine Auswahl an

Sensitivitatsanalysen.

Medikamentenkosten

Biologika gehen mit hohen Stiickkosten einher und weisen im Kindesalter durch die
Adaptation an Gewicht oder Kdérperoberflache ein hohes MaB3 an interindividuellen
Dosierungen auf. Im Rahmen der Sensitivitdtsanalyse wurden die Biologikakosten,
anstatt wie zuvor gestaffelt nach Dosispreisen, anteilig an den Kosten der
groBtmaoglichen im Handel verfigbaren Dosis berechnet. Hierbei kam es im Jahr 1 zu
einer Reduktion um durchschnittlich 859 Euro (Median = 303 Euro), im Jahr 2 um
durchschnittlich 4.802 Euro (Median = 728 Euro) je Patient mit Biologikaeinnahme (Jahr
1: n =11; Jahr 2: n = 62). Dies entsprach ca. 25% der Biologikakosten je Patient mit
Biologikaeinnahme pro Jahr.

Stationdre Kosten

Bei Verwendung des nicht-bereinigten Kostensatzes zur Berechnung der stationaren
Kosten (anstelle des bereinigten Kostensatzes, s. Methoden) stiegen die stationaren
Kosten im Jahr 1 durchschnittlich um 897 Euro (Median: 493 Euro), im Jahr 2 um 990
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Euro (Median: 493 Euro) je Patient mit Krankenhausaufenthalt (Jahr 1: n = 173; Jahr 2:
n = 139) an. Bezogen auf alle Patienten entsprach dies einem Kostenanstieg/Patient
von 466 Euro (Jahr 1: Median = 82 Euro), respektive 413 Euro (Jahr 2: Median = 0

Euro).

Indirekte Kosten

Bei Verwendung des modifizierten Friktionskostenansatzes — mit einer anteiligen
Berechnung (x 0,8) (s. Methoden) des entstandenen Produktionsverlustes bei limitierter
Gesamtdauer des Arbeitsausfalls — kam es zu einer 20%igen Reduktion der stationaren
Kosten. Bezogen auf die gesamte Studienpopulation entsprach dies im Jahr 1 im Mittel
Kosten von 244 Euro/Patient (Median: 26 Euro/Patient), im Jahr 2 von 197 Euro/Patient
(Median: 0 Euro/Patient).

3.5 Kostenverteilung und -Pradiktoren

Verteilung der Gesamtkosten

Sowohl aus den Tabellen zum Ressourcenkonsum, als auch aus den Streuungsmafen
der Jahreskosten/Patient wird deutlich, dass sich die Kosten sehr unterschiedlich auf
die einzelnen Patienten verteilten. Die Schiefe der Verteilung akzentuierte sich im
Verlauf (Jahr 1: Schiefe = 2,5; Jahr 2: Schiefe = 7,1). Circa 25% der Patienten
verursachten im Jahr 1 ca. 63%, im Jahr 2 ca. 74% der Gesamtkosten.

Abbildung 7: Diagramm: Verteilung der Gesamtkosten Jahr 1 und Jahr 2
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W o> o> Kosten in Euro pro Patient
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Auch die dominierenden Kostenkomponenten variierten mit der Hoéhe der
Gesamtkosten. Zur besseren Anschauung wurden die Patienten in eine Gruppe mit
Gesamtkosten von < 5.000 Euro/Jahr (Jahr 1: n = 200; MW = 2.187 Euro; SD = 1.410,6;
Median = 2.024 Euro; IQR = 928 — 3.386. Jahr 2: n = 195; MW = 1.742 Euro;
SD=1.416,3; Median = 1.568 Euro; IQR 402 — 2.906) und eine Gruppe mit
Gesamtkosten > 5.000 Euro/Jahr (Jahr 1: n = 133; MW = 12.200 Euro; SD = 8.055,4;
Median = 9.423 Euro; IQR = 6.676 — 14.220. Jahr 2: n = 138; MW = 21.075 Euro, SD =
29.096,2; Median = 14.074 Euro; IQR = 8.564 — 21.522) geteilt. Wahrend in der Gruppe
mit Gesamtkosten von < 5.000 Euro/Jahr in beiden Jahren die ambulanten Kosten mit

je 44% der Gesamtkosten die Hauptkostenkomponente darstellten, waren die zuvor
beschriebenen Trends der Gesamtgruppe in der Gruppe mit Gesamtkosten > 5.000
Euro/Jahr akzentuiert. Der Anteil der stationaren Kosten (56% im Jahr 1) und der
Medikamentenkosten (46% im Jahr 2) war hier gegenlber der Gesamtgruppe erhéht.

Kostenpradiktoren: univariable Analyse

JIA-Subgruppe

Die JIA vereint acht in Krankheitsbild und Therapie zum Teil stark unterschiedliche
Subgruppen (Patienten mit persistierender und erweiterter Oligoarthritis werden
getrennt betrachtet). Sowohl far Jahr 1 als auch Jahr 2 zeigten sich signifikante
Assoziationen (beide (bd.) p < 0,001) zwischen den Gesamtkosten und der JIA-
Subgruppenzugehdrigkeit. Mit 20.781 Euro (SD = 14.272,5; Median = 15.842 Euro; IQR
=10.215 - 31.039) im Jahr 1 bzw. 70.427 Euro (SD = 86.399,9; Median = 22.528 Euro;
IQR = 5.944 — 128.738) im Jahr 2 verursachte die systemische Arthritis die héchsten
Kosten. Die Kosten lagen damit deutlich Gber bspw. denen der persistierenden
Oligoarthritis, die sich im Jahr 1 auf 4.571 Euro (SD = 5171,1; Median = 2.821 Euro;
IQR = 1.310 — 6.893) und im Jahr 2 auf 4.385 Euro (SD = 6.109,8; Median = 1.907
Euro; IQR = 468 — 5.408) beliefen. Neben der Hohe der Gesamtkosten variierte auch
die H6he der Kostenkomponenten zwischen den Subgruppen. Dies wird in Abbildung 8
dargestellt.
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Abbildung 8: Diagramm: Gesamtkosten und Kostenkomponenten* fliir Jahr 1 und 2 nach
JIA-Subgruppen**

80000 -
Jahr 2
70000 + ™™
80000 +
50000 +— m indirekte Kosten
o
L|3J m direkte nicht-medizinische
p 40000 17 Kosten
5 Medikamentenkosten
@ 30000
x tationare Kosten
Jahr 1 S
20000 -
mambulante Kosten
10000 -
0 -
sJIA. pOA eOA PA RF- PA RF+ PsA EaA aA JIA-Subgruppe
n=10 n=135 n=29 n=87 n=10 n=17 n=34 n=11

*Bei Verwendung der Mittelwerte. **DRFZ-validierte JIA-Subgruppeneinteilung (s.o.).

Waéhrend sich die ambulanten Kosten (ber die Subgruppen und Jahre verteilt im
gleichen GréBenbereich bewegten, schwankten der Anteil und die absolute Héhe der
stationaren, indirekten und Medikamentenkosten deutlich. Die stationaren Kosten waren
im Jahr 1 bei der systemischen Arthritis, im Jahr 2 bei der seronegativen Polyarthritis,
der erweiterten Oligo- und der anderen Arthritis am hdchsten. Bei der anderen Arthritis,
der Psoriasisarthritis und der systemischen Arthritis kam es zu einem besonders
deutlichen Anstieg der Medikamentenkosten. Im Jahr 2 stellten diese bei der

systemischen Arthritis 92% der Gesamtkosten.

Krankheitsaktivitét

Auch der klassifizierte cJADAS-10 (die Einteilung erfolgte abhangig von der Subgruppe
nach Consolaro et al. [62] in keine bis leichte, moderate und hohe Krankheitsaktivitat)
war fir beide Jahre signifikant mit der Hoéhe der Gesamtkosten assoziiert (bd. p <
0,001).

61



Abbildung 9: Diagramm: Gesamtkosten und Kostenkomponenten* fiir Jahr 1 und 2 nach
Krankheitsaktivitat (cJADAS-10)**
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0
keine bis leichte  moderate hohe Krankheitsaktivitat
n=>52 n= 107 n=173 (cJADAS-10)

*Bei Verwendung der Mittelwerte. **cJADAS (clinical Juvenile Arthritis Disease Activity Score)-
10-Werte zu Studieneinschluss.

Im Jahr 1 verursachten Patienten mit moderater Krankheitsaktivitat doppelt (MW: 5.292
Euro; SD = 6.418,3; Median = 3.001 Euro; IQR = 1.317 — 6.845), Patienten mit hoher
Krankheitsaktivitat 3fach so hohe Kosten (MW = 7.822 Euro; SD = 7.995,7; Median =
5.503 Euro; IQR = 2.622 — 9.635) wie Patienten mit keiner oder leichter Krankheits-
aktivitat (MW = 2.639 Euro; SD = 2.791,3; Median = 1.740 Euro; IQR = 570 — 4.049).
Vor allem die indirekten Kosten stiegen Uberproportional an. Im Jahr 2 lagen die
mittleren Kosten bei keiner bis leichter Krankheitsaktivitat mit 1.799 Euro (SD = 3.335,5;
Median = 625 Euro; IQR = 61 — 1.756) unter denen im Jahr 1. Bei moderater Krank-
heitsaktivitat lagen sie mit 7.043 Euro (SD = 17.654,5; Median = 2.202; IQR = 719 —
4.691) leicht, bei hoher Krankheitsaktivitat mit 13.717 Euro (SD = 24.807,8; Median =
7993; IQR = 3.076 — 16.407) deutlich Gber denen im Jahr 1. Die Kostensteigerung war
vor allem durch die Zunahme der Medikamentenkosten bedingt. Hingegen stagnierten
die ambulanten Kosten innerhalb der Gruppen und es kam im Jahr 2 gegentber Jahr 1

zum Teil zu einer deutlichen Abnahme der stationaren Kosten.
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Funktionseinschrdnkungen

Auch die von den Patienten erlebten funktionelle Einschrankungen im Alltag (CHAQ;
kategorisiert in keine Einschrankungen: CHAQ = 0 (n = 126); milde-moderate
Einschrankungen: CHAQ > 0 bis < 0,75 (n = 117) und schwere Einschrankungen:
CHAQ = 075; (n = 90) (s. Methoden)) konnten fir beide Jahre als signifikanter
Einflussfaktor identifiziert werden (bd. p < 0,001). Es zeigte sich ein &hnliches Bild wie
bei der Krankheitsaktivitdt. Fir beide Jahre stiegen die Kosten mit zunehmenden
Einschrankungen, wobei die Differenzen zwischen den Gruppen im Jahr 2 deutlich
starker ausgepragt waren (Jahr 1: keine Einschrankung (MW = 4.323 Euro; SD =
5.884,8; Median = 2.528 Euro; IQR= 930 — 4.884) vs. schwere Einschrankung (MW =
9.428 Euro; SD = 9.275,4; Median = 6.423 Euro; IQR = 3.771 — 11.117); Jahr 2: keine
Einschrankung (MW = 4.396 Euro; SD = 9.666,6; Median = 1.920 Euro; IQR = 462 —
4.440) vs. schwere Einschrankung (MW = 17.832 Euro; SD = 33.122,5; Median = 9.804
Euro; IQR =3.383 — 18.249)). Gegenlber dem Vorjahr kam es innerhalb der drei
Gruppen zu einem deutlichen Anstieg der Medikamentenkosten (bis zu > 20fach). Die
ambulanten, stationaren und indirekten Kosten stagnierten oder sanken und
kompensierten in Hinsicht auf die Gesamtkosten einen Teil des Anstiegs der

Medikamentenkosten.

Abbildung 10: Diagramm: Gesamtkosten und Kostenkomponenten* fiir Jahr 1 und 2
nach Funktionseinschriankung (CHAQ)**
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*Bei Verwendung der Mittelwerte. **CHAQ (Childhood Health Assessment Questionnaire)-
Werte zu Studieneinschluss.
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Weitere Krankheits- und soziodemographische Parameter

Die Lebensqualitdt (PedsQL, nicht klassifiziert) war in beiden Jahren ebenfalls
signifikant mit der Hohe der Gesamtkosten assoziiert (bd. p < 0,001). Im Jahr 1 galt dies
ebenfalls flr das Alter (< 6, 6 — < 13, = 13 Jahre) (p = 0,013) und das Geschlecht (p =
0,008). Die Altersassoziation war vor allem durch die hohen indirekten Kosten bei
Kindern < 6. LJ. bedingt. Madchen hatten geringere Krankenhauskosten. Das Auftreten
von Uveitis (jemals vs. nie) ging im Jahr 1 signifikant mit bis zu 2fach hdéheren
Gesamtkosten (p = 0,043) einher, bedingt v.a. durch héhere indirekten Kosten (p =
0,026). Fur Patienten von Uveitis-Risikogruppen wie den Oligoarthritiden (jemals
Uveitis: Jahr 1: 8%; Jahr 2: 12%) war dieses Phanomen noch deutlich ausgepragter.
Hier waren bei Patienten mit Uveitis neben den Gesamt- (p = 0,005) und indirekten
Kosten (p = 0,021) auch die ambulanten (p = 0,035) und Medikamentenkosten (p <
0,001) bis zu 5fach gegentber Patienten ohne Uveitis erhdht. Im Jahr 2 war auBBer bei
den Medikamentenkosten, welche bei Patienten mit Oligoarthritis und Uveitis ca. 3fach
Uber denen von Oligoarthritis-Patienten ohne Uveitis lagen (p = 0,029), keine derartige
Assoziation nachzuweisen. Der Krankenversicherungsstatus (GKV/PKV), die Herkunft
(mind. 1 deutsches Elternteil vs. keins) und der elterliche Bildungsstatus zeigten keinen
signifikanten Einfluss auf die Gesamtkosten der friihen JIA. Fir beide Jahre zeigten
sich signifikante Assoziationen zwischen dem familidren Nettoeinkommen (gruppiert)
und der H6he der Gesamtkosten (Jahr 1: p = 0,047; Jahr 2: p = 0,005). Ein Muster der
Verteilung, i.S. von niedrigere/h6here Kosten bei geringen/hohen Einkommensklassen,
war jedoch nicht erkennbar. Die betreuende Einrichtung war im Jahr 1 signifikant mit
der H6he der Gesamtkosten (p < 0,001), der ambulanten (auBer Medikamente) (p <
0,001), der Krankenhaus- (p < 0,001) und der indirekten Kosten (p < 0,001) assoziiert.
Im Jahr 2 blieben die signifikanten Assoziationen zwischen Einrichtung, ambulanten
(auBer Medikamente) (p < 0,001), stationaren (p <0,001) und indirekten Kosten (p =
0,005) bestehen, wirkten sich jedoch nicht signifikant auf die Gesamtkosten aus. Die
Patienten der verschiedenen Einrichtungen unterschieden sich zu Studieneinschluss
signifikant in Bezug auf die JIA-Subgruppe (p = 0,003) sowie weitere Krankheits- und
soziodemographische Parameter (u.a. cJADAS-10, CHAQ*, PedsQL, Alter, Krankheits-/
Diagnosedauer und Diagnoselatenz). Fir die Krankheitsdauer, die Diagnoselatenz und

die Diagnosedauer lieBen sich fir beide Jahre keine signifikanten Assoziationen zur

* Nur bei stetiger Betrachtung.
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Hohe der Gesamtkosten nachweisen. Eine Darstellung der Gesamt- und direkten medi-
zinischen Kosten nach Einflussfaktoren (Auswahl) findet sich im Anhang (siehe Tab.
26/27).

Kostenpradikioren: multivariable Analyse

Viele der oben genannten Einflussfaktoren waren untereinander assoziiert. Im Rahmen
von multivariablen Analysen wurde parallel der Einfluss mehrerer Einflussfaktoren auf
die Héhe der Gesamtkosten von Jahr 1 und Jahr 2 untersucht. Hierbei wurde zwischen
Patienten mit niedrigen bis mittleren Kosten (< 5.000 Euro) und Patienten mit hohen
Kosten (> 5.000 Euro) unterschieden. Folgende Parameter wurden in die Analyse
eingeschlossen:  JIA-Subgruppenzugehdrigkeit, Krankheitsaktivitdt (cJADAS-10),
Funktionseinschrankungen (CHAQ), Alter, Geschlecht und die betreuende Einrichtung.
Die oben beschriebenen Klassifizierungen wurden beibehalten. Als Referenzgruppe
diente jeweils die Gruppe mit den geringsten zu erwartenden Komplikationen/Kosten
(hier: persistierende Oligoarthritis, keine bis leichte Krankheitsaktivitdt, keine
Funktionseinschrankungen, mittleres Alter). Als Referenzklinik wurde ein universitares
Lehrkrankenhaus gewahlt. Auch unter Adjustierung der ausgewahlten Einfluss-
parameter blieben im Jahr 1 die Subgruppenzugehérigkeit (p = 0,002), die Funktions-
einschrankungen (p < 0,001), das Alter (p = 0,006) und die betreuende Einrichtung (p <
0,001) signifikant mit der HOhe der Gesamtkosten assoziiert. Patienten mit
systemischer JIA und seronegativer Polyarthritis hatten gegentber Patienten mit
persistierender Oligoarthritis eine deutlich héhere Wahrscheinlichkeit (sJlA: p < 0,003,
OR = 37,4 bzw. PA, RF-: p < 0,001, OR = 4,9) Kosten > 5.000 Euro zu verursachen.
Patienten mit mild-moderaten (p = 0,007, OR = 2,9) oder hohen Funktions-
einschrankungen (p < 0,001, OR = 4,8) verursachten eher hohe Kosten als Patienten
ohne Funktionseinschrankungen. Fir das Jahr 2 bestanden auch bei multivariabler
Analyse signifikante Assoziationen der Gesamtkosten mit der Krankheitsaktivitat (p =
0,001), den Funktionseinschrankungen (p = 0,027) sowie der betreuenden Einrichtung
(p = 0,001). Patienten mit hoher Krankheitsaktivitdt (p = 0,002, OR = 7,1) und/oder
starken Funktionseinschrankungen (p = 0,009, OR = 2,8) hatten eine hdhere
Wahrscheinlichkeit, Kosten > 5.000 Euro zu verursachen, als Patienten mit

keiner/niedriger Krankheitsaktivitat und/oder keinen Funktionseinschréankungen.
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Neben Interdependenzen der Krankheitsparameter bestanden auch Zusammenhéange
zwischen dem Konsum unterschiedlicher Ressourcen bzw. den resultierenden Kosten.
Dies galt vor allem fir das Jahr 2. Hier waren bspw. die ambulanten mit den indirekten
Kosten (Jahr 1: p < 0,001; Jahr 2: p = 0,005), die direkten nicht-medizinischen Kosten
mit den Krankenhauskosten (Jahr 2: p <0,001) und die indirekien Kosten mit den
Krankenhauskosten (Jahr 2: p < 0,001) signifikant assoziiert.

3.6 Kostentreiber und ihre Einflussparameter

Krankenhauskosten und Medikamentenkosten, speziell Kosten fir Biologika,
dominierten im Jahr 1 bzw. 2 die Gesamtkosten (s. Abbildung 5 und 6). Sie wurden
jedoch nur von einem Teil der Kohorte verursacht. Zur Analyse der Kostentreiber
wurden Patienten mit vs. ohne stationaren Aufenthalt, bzw. mit vs. ohne Biologika-
einnahme hinsichtlich der Kosten sowie Krankheits- und soziodemographischer
Einflussfaktoren (unter Beibehaltung der oben beschriebenen Kilassifizierungen)
verglichen.

Stationare Krankenhausaufenthalte

Patienten mit stationarem Aufenthalt verursachten in beiden Jahren deutlich héhere
Kosten als Patienten ohne (Jahr 1: n = 173/160; p < 0,001; MW = 9.545 Euro vs. 2.554
Euro. Jahr 2: n = 139/194, p < 0,001; MW = 14.671 Euro vs. 6.231 Euro). Im Jahr 1
konnten einzig das Alter (p = 0,009°, Patienten mit Krankenhausaufenthalt waren
tendenziell junger), die Diagnosedauer (p < 0,001, tendenziell mehr stationare Aufent-
halte bei langerer Diagnosedauer) und die betreuende Einrichtung (p < 0,001) als
signifikant assoziierte Faktoren identifiziert werden. Bei multivariabler Analyse (s.0.)
blieben die Krankheitsaktivitdt (cJADAS-10, p = 0,043), das Alter (p < 0,001) und die
betreuende Einrichtung (p < 0,001) signifikante Pradiktoren, bzw. wurden hierzu.
Zudem waren Krankenhausaufenthalte bei der systemischen Arthritis deutlich haufiger
als bei der persistierenden Oligoarthritis (p = 0,037; OR = 11,8).

Obwohl die Krankenhauskosten im Jahr 2 nicht mehr dominierten, waren sie im
Vergleich zu denen im Jahr 1 absolut gesehen kaum gesunken (11%). Patienten mit
stationdrem Aufenthalt und ohne unterschieden sich im Jahr 2 bei univariabler Analyse
signifikant bzgl. der JIA-Subgruppenzugehdérigkeit (p < 0,001; 66% aller Patienten mit

® Nur bei stetiger Betrachtung.
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erweiterter Oligoarthritis, gefolgt von seronegativer Polyarthritis (55%), anderer Arthritis
(46%) und systemischer JIA (40%), hatten mind. einen Krankenhausaufenthalt), der
Krankheitsaktivitat (cJADAS-10; p < 0,001; 57% aller Patienten mit hoher Krankheits-
aktivitat, 12% mit milder Krankheitsaktivitat hatten mind. einen stationaren Aufenthalt),
ihren Funktionseinschrankungen (CHAQ); p < 0,001; 52% mit starken, 28% mit milden
Einschrankungen hatten mind. einen Krankenhausaufenthalt), der Lebensqualitat
(PedsQL; p < 0,001), dem Alter (p < 0,015°%) und der betreuenden Einrichtung (p <
0,001). Ebenfalls waren die Krankheitsdauer (p = 0,041) und die Diagnosedauer (p =
0,005) signifikant mit einem Krankenhausaufenthalt assoziiert. Kurze Intervalle bis
Studieneinschluss waren dabei eher mit Krankenhausaufenthalten im Jahr 2 assoziiert
als lange Intervalle. Bei multivariabler Analyse blieben lediglich die Krankheitsaktivitat
(cJADAS-10; p = 0,007) und die betreuende Einrichtung (p < 0,001) signifikant mit der
Wabhrscheinlichkeit eines Krankenhausaufenthaltes assoziiert. Flr beide Jahre zeigten
sich fir die Gesamtkohorte bei univariabler Analyse keine signifikanten Assoziationen
zwischen dem Vorkommen einer Augenbeteiligung (Uveitis), dem Geschlecht, der
elterlichen Schulbildung, der Herkunft, der Diagnoselatenz, dem Krankenversicherungs-
status, dem familiaren Nettoeinkommen und der Notwendigkeit eines stationaren

Aufenthaltes.

Biologikakonsum

Auch Patienten mit Biologikaeinnahme verursachten in beiden Jahren deutlich héhere
Kosten als Patienten ohne (Jahr 1: n = 11/322; p < 0,001; MW = 19.731 Euro vs. 5.723
Euro. Jahr 2: n = 62/271; p < 0,001; MW = 29.304 Euro vs. 5.281 Euro). Wéhrend die
Biologikakosten im Jahr 1, der durchschnittlich sehr frihen Krankheitsphase, kaum
Einfluss auf die mittleren Gesamtkosten hatten, dominierten sie diese im Jahr 2. Grund
fir den Kostenanstieg war die hdhere Anzahl von Patienten mit Biologikakonsum, die
Verordnung anderer Biologika sowie v.a. die gegentber dem Jahr 1 verlangerte mittlere
Verordnungsdauer (s.0.). Im Jahr 1 unterschieden sich Patienten mit und ohne
Biologikakonsum bei univariabler Analyse signifikant in Hinsicht auf die JIA-
Subgruppenverteilung (p < 0,001), bestehende Funktionseinschrankungen (CHAQ', p =
0,005), die Lebensqualitat (PedsQL, p = 0,003) und das Geschlecht (p = 0,039). Die

® Nur bei stetiger Betrachtung.
" Nur bei stetiger Betrachtung.
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Biologikarate von Patienten mit sJIA und seronegativer Polyarthritis lag mit 36%
deutlich héher als die aller weiteren Subgruppen (0 — <10%). 6% der Jungen vs. 2% der
Madchen bekamen Biologika. Bei der multivariablen Analyse (s.0.) blieb lediglich die
Subgruppenzugehdrigkeit als signifikanter Einflussparameter (p = 0,002) bestehen.

Im Jahr 2 waren bei univariabler Analyse die JIA-Subgruppenverteilung (p < 0,001), die
Krankheitsaktivitat (cJADAS-10, p < 0,001), die Funktionseinschrankungen (CHAQ, p <
0,001) und die Lebensqualitat (PedsQL, p < 0,001) signifikant mit der Einnahme von
Biologika assoziiert. Zu diesem Zeitpunkt lag die Rate der Patienten mit einer
Biologikaverordnung bei der systemischen JIA (80%), der seropositiven Polyarthritis
(40%), der seronegativen Polyarthritis (32%), der erweiterter Oligoarthritis (24%) sowie
der Enthesitis-assoziierten und anderen Arthritis (je 18%) deutlich oberhalb der Rate bei
Patienten mit einer persistierenden Oligoarthritis (< 1%). 30% aller Patienten mit hoher
Krankheitsaktivitat gegentber 2% der Patienten mit milder Krankheitsaktivitat, 32% der
Patienten mit starken Einschrankungen und 8% der Patienten mit milden Ein-
schrankungen bekamen Biologika. Auch das Alter (< 6, 6 — 13, > 13 Jahre; p = 0,002)
spielte eine Rolle, wobei der Anteil von Biologikapatienten mit 30% bei den > 13j&hrigen
am groften war. Auch die betreuende Einrichtung war signifikant mit der Biologika-
verordnung assoziiert (p = 0,005). Bei multivariabler Betrachtung blieben die JIA-
Subgruppenzugehérigkeit (p < 0,001), die Krankheitsaktivitdat (cJADAS-10, p = 0,048),
die Funktionseinschrankungen (CHAQ, p = 0,014), sowie die betreuende Einrichtung (p
= 0,002) als signifikante Einflussparameter bestehen. Flr beide Jahre konnten flr die
Gesamtkohorte mittels univariabler Analyse bzgl. der Augenbeteiligung, im Sinne einer
Uveitis, der elterlichen Schulbildung, der Herkunft der Eltern, des Kranken-
versicherungsstatus, der Krankheitsdauer, der Diagnoselatenz, der Diagnosedauer
sowie des familidren Nettoeinkommens keine signifikanten Zusammenhange mit der

Einnahme von Biologika identifiziert werden.

3.7 Outcomeanalysen

Krankheitsparameter und ihr Verlauf sind von besonderem Interesse. In Hinblick auf die
Kosten stellen sie gleichzeitig Einfluss- und Ergebnisparameter dar.

In der vorliegenden Analyse wurden Angaben zu Krankheitsparametern zu Studien-
einschluss und zum 12-Monats-Follow-Up, nach dem ersten kompletten Jahr in kinder-

rheumatologischer Versorgung, verglichen.
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Tabelle 19: Verlauf ausgewahlter Krankheitsparameter

Studieneinschluss 12-Monats-Follow-Up Differenz
Median MW Median MW Median MW
n (IQR) (SD) |n (IQR) (SD) |n (IQR) (SD)
cJADAS*-10 7,5 8,5 2,0 3,2 -5,0 -5,6
(0 —30) 332 (4-12) (6,0)] 298| (0,5-4,5) (3,7)] 298| (-9,1 — (-1)) (6,4)
CHAQ** 0,25 0,50 0 0,23 -0,13 -0,27
(0-3) 333| (0-0,75)| (0,64)| 333| (0-0,25)| (0,47)| 333| (-0,5-0)| (0,57)
PedsQL***- 77 74 90 86 9 12
Total (0-100) | 333| (61—-88)| (18,1)| 333| (79-96)| (14,2)| 333| (0,4-20)| (17,6)

*cJADAS (clinical Juvenile Arthritis Disease Activity Score): MaB der Krankheitsaktivitat.
**CHAQ (Childhood Health Assessment Questionnaire): MaB von Funktionseinschrankungen.
***PedsQL (Pediatric Quality of Life Inventory): MaB3 der Lebensqualitat.

Jahr 1 Jahr 2
n (%) n (%)
Uveitis 18 (5) 26 (8)

Der Anteil der Patienten mit jemals dokumentierter Uveitis stieg im Verlauf. Die Ubrigen
Krankheitsparameter wiesen allesamt Verbesserung gegentber dem Ausgangswert

auf.

Univariable Analyse

Krankheitsaktivitdt, —Funktionseinschrdnkungen, Lebensqualitdt im Verlauf und
assoziierte Kosten

Anders als Veranderungen der Krankheitsaktivitdt (im Sinne eines Wechsels der
cJADAS-Gruppierung zwischen Studieneinschluss und 12-Monats-Follow-Up), waren
klinisch relevante Veranderungen nach Dempster et al. [63] (klinisch relevante
Verbesserung (< -0,125; n = 168), klinisch relevante Verschlechterung (= +0,75; n = 7),
keine Veranderung (> -0,125 bis < +0,75; n = 158)) im CHAQ signifikant (p = 0,040) mit
der H6he der Gesamtkosten des Jahres 2 assoziiert. Fir Patienten ohne klinisch
relevante Veradnderungen der Funktionseinschrdnkungen wurden 7.590 Euro/Jahr
berechnet. Eine klinisch relevante Verbesserung ging mit zusatzlichen Kosten von
3.538 Euro (insg. 11.128 Euro) einher. Bei Patienten mit klinisch relevanter
Verschlechterung (= +0,125) kam es zu zusétzlichen Kosten von 18.038 Euro (insg.
25.628 Euro). Die Variabilitdt der GruppengréBen mit einer geringen Anzahl an
Patienten mit klinischer Verschlechterung (n = 7) sowie die schiefe Verteilung der
Kosten innerhalb der Gruppen muss bei der Interpretation der Werte berlicksichtigt

69




werden. Anderungen der Lebensqualitat (PedsQL) waren ebenfalls signifikant mit der
Héhe der Gesamtkosten im Jahr 2 assoziiert (p = 0,037). Die assoziierten Kosten sind
jedoch als nicht relevant zu werten (zusatzlich 137 Euro gegentber Patienten ohne
Veréanderungen, insgesamt 8.316 Euro), zumal zwischen Patienten mit Verbesserungen
(n = 69) und Verschlechterung (n = 250) nicht unterschieden wurde und nur 14
Patienten keine Veranderungen der Lebensqualitat aufwiesen.

Soziodemographische Parameter im Verlauf

Da im Rahmen der longitudinalen Beobachtung das Alter der Patienten flr alle gleich
und kontinuierlich anstieg, sowie Geschlecht, elterlicher Bildungsstatus, Versicherungs-
status und Ahnliches in der Regel gleichblieben, wurde auf Einflussanalysen
diesbeziiglicher Anderungen verzichtet. Verdnderungen im Beschaftigungsstatus der
Eltern als Konsequenz der Erkrankung (bspw. eine langfristige Reduktion der Arbeits-
zeiten, die Aufgabe der Arbeitsstelle) wurden zu diesem Zeitpunkt nicht erfragt und
konnten lediglich indirekt Gber Verédnderungen des Haushaltnettoeinkommens vermutet
werden. Hier zeigten 70% der Haushalte keine Anderungen, 15% Steigerungen und
15% Reduktionen ihres Nettoeinkommens gegenlber dem Vorjahr. Die Schwankungen
sind als im Rahmen der Dokumentation auftretende sowie nattrlich-vorkommende
Schwankungen in der Vergitung zu interpretieren, nicht als Auswirkungen der

Erkrankung auf den Arbeitsstatus.

Multivariable Analyse

Auch in Hinsicht auf das Outcome bestanden Interdependenzen verschiedener
Krankheits- und soziodemographischer Parameter. Abweichend zu den voraus-
gegangenen multivariablen Analyse, wurde hier der Einfluss der JIA-Subgruppen-
zugehdrigkeit, Veranderungen in Bezug auf die Krankheitsaktivitat (cJADAS-10) und
der erlebten Funktionseinschrankungen (CHAQ), das Alter (unter Beibehaltung der
oben beschriebenen Klassifizierungen), das Geschlecht und die betreuende Einrichtung
parallel auf die Gesamtkosten des Jahres 2 (< 5.000 Euro vs. > 5.000 Euro) untersucht.
Die Subgruppenzugehdérigkeit (p = 0,001), Veranderungen der Krankheitsaktivitat (p =
0,044), Veranderungen der Funktionseinschrankung (p < 0,001) sowie die betreuende
Einrichtung (p < 0,001) blieben signifikant. Patienten mit systemischer JIA (p = 0,029;
OR = 7,3), erweiterter Oligoarthritis (p = 0,005; OR = 4,4), seropositiver (p = 0,047;
OR = 5,5) sowie seronegativer Polyarthritis (p < 0,001; OR = 4,3) hatten gegenlber
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Patienten mit persistierender Oligoarthritis eine erhdéhte Wahrscheinlichkeit Kosten
> 5.000 Euro zu verursachen. Bzgl. der erlebten Funktionseinschrankungen hatten
Patienten mit klinisch signifikanter Verbesserung eine 2,4fach héhere Wahrschein-
lichkeit (p = 0,003), Patienten mit klinisch signifikanter Verschlechterung eine 242fach
héhere Wahrscheinlichkeit (p = 0,002) hohe Kosten zu verursachen als Patienten ohne
Veranderungen im Funktionsstatus. Es gelten die gleichen Einschrankungen wie bei der

univariablen Analyse.

3.8 Out-of-Pocket-Kosten

Kosten:

Out-of-Pocket-Ausgaben stellen die finanzielle Belastung der Familien dar. Im Jahr 1
wurden die Patienten bzw. deren Familien mit durchschnittlichen Eigenausgaben von
539 Euro (SD = 817,6; Median = 260 Euro; IQR = 0 — 711) belastet. Im Jahr 2 stiegen
diese Ausgaben auf durchschnittliche 836 Euro (SD = 2451,2; Median = 228 Euro; IQR
= 0 — 857) an. Ahnlich wie bei den Gesamtkosten lag auch hier eine zunehmend schiefe
Verteilung (Jahr 1 = 3,2; Jahr 2 = 9,6) vor. Bezogen auf das durchschnittliche
Haushaltsnettoeinkommen deutscher Familien mit Kindern [67], kumulierten sich die
anteiligen Out-of-Pocket-Kosten auf 1% (Jahr 1) bzw. 1,6% (Jahr 2). Beim Vergleich der
Angaben des monatlichen Nettoeinkommens/Haushalt der Studienpopulation mit denen
der deutschen Bevdlkerung (s.0.), zeigten sich signifikante jedoch keine relevanten
Unterschiede (Jahr 1: p < 0,001) (s. Abb. 14 im Anhang).

Tabelle 20: Qut-of-Pocket-Kosten Jahr 1

Patienten, n (%)* |MW in € (SD) Median in € (IQR)
Out-of-Pocket-Gesamtkosten 249 (75) 539 (817,6) 260 (0—711)
Zuzahlungen 26 (8) 24 (188,2) 0(0-0)
Selbstgekauftes 95 (29) 77 (184,6) 0 (0 -56)
Altern. Medizin 34 (10) 80 (392,0) 0(0-0)
Fahrtkosten 233 (70) 281 (403,0) 156 (0 — 408)
UmbaumaBnahmen 6 (2) 18 (181,9) 0(0-0)
Sonstiges 73 (22) 59 (194,4) 0(0-0)

*Die Anzahl der Patienten mit dokumentierten Ressourcenkonsum bezieht sich auf den
Erfassungszeitraum der OoP-Kosten (4 Wochen). Die Kosten sind hochgerechnet auf 1 Jahr.
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Abbildung 11: Diagramm: Aufteilung der QOut-of-Pocket-Kosten Jahr 1*

m Zuzahlungen

Selbstgekauftes
m altern. Medizin
m Fahrtkosten
Umbaumalnahmen
m Sonstiges
*Bei Verwendung der Mittelwerte.
Tabelle 21: Out-of-Pocket-Kosten Jahr 2
Patienten, n (%) | MW in € (SD) Median in € (IQR)
Out-of-Pocket-Gesamtkosten 225 (68) 836 (2.451,2) 228 (0 — 857)
Zuzahlungen 8 (5) 28 (233,6) 0(0-0)
Selbstgekauftes 68 (20) 100 (875,0) 0(0-0)
Altern. Medizin 29 (9) 169 (1.095,7) 0(0-0)
Fahrtkosten 205 (62) 337 (629,6) 131 (0 —391)
UmbaumaBnahmen 2 (1) 99 (1.787,2) 0(0-0)
Sonstiges 66 (20) 104 (387,4) 0(0-0)

*Die Anzahl der Patienten mit dokumentierten Ressourcenkonsum bezieht sich auf den
Erfassungszeitraum der OoP-Kosten (4 Wochen). Die Kosten sind hochgerechnet auf 1 Jahr.

Abbildung 12: Diagramm: Aufteilung der Qut-of-Pocket-Kosten Jahr 2*

®m Zuzahlungen
Selbstgekauftes

= gltern. Medizin

m Fahrtkosten
Umbaumalnahmen

m Sonstiges

*Bei Verwendung der Mittelwerte.
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Die Out-of-Pocket-Kosten setzten sich aus verschiedenen Kostenkomponenten
zusammen. In beiden Jahren dominierten die Fahrtkosten, welche von mehr als der
Halfte der Patienten dokumentiert wurden. Den starksten Zuwachs an Kosten im
Verlauf verzeichneten die ,Umbaumalinahmen®, wobei dies nur 6 (1,8%, Jahr 1) bzw. 2
(0,6%, Jahr 2) der Patienten betraf und ihr prozentualer Anteil an den Out-of-Pocket-
Kosten auch im Verlauf gering blieb. Auch die Kosten fir MaBnahmen der alternativen
Medizin verdoppelten sich, wobei die Anzahl der Patienten, die diese Behandlungs-
methoden in Anspruch genommen haben, leicht sank. Unter Sonstiges wurden
Mitgliedsbeitrage zu rheumaspezifischen Sportvereinen oder Selbsthilfegruppen und
Ahnliches zusammengefasst.

Einflussfaktoren

Im Jahr 1 waren bei univariabler Analyse die JIA-Subgruppenzugehdérigkeit (p = 0,009),
die Krankheitsaktivitat (cJADAS-10, p = 0,0018), die Funktionseinschrankungen (CHAQ,
p < 0,001), die Lebensqualitat (PedsQL, p < 0,001) sowie die Diagnosedauer (p =
0,022) signifikant mit der Héhe der Out-of-Pocket-Kosten assoziiert. Im Jahr 2 galt dies
lediglich fiir die Krankheitsaktivitdt (cJADAS-10°, p = 0,029) und die Lebensqualitat
(PedsQL, p = 0,002). Eine Augenbeteiligung (Uveitis), das Alter, das Geschlecht sowie
soziodemographische Aspekte wie die Herkunft, die elterliche Schulbildung, das
Haushaltseinkommen und der Krankenversicherungsstatus, die betreuende Einrichtung
sowie die Krankheitsdauer und die Diagnoselatenz, waren zu keinem Zeitpunkt
signifikant mit der Héhe der Out-of-Pocket-Gesamtkosten assoziiert.

Bei gleichzeitigem Betrachten ausgewahlter Einflussparameter — JIA-Subgruppen-
zugehorigkeit, Krankheitsaktivitat (cJADAS-10), Funktionseinschrankungen (CHAQ),
Alter, Geschlecht, betreuende Einrichtung — auf die Out-of-Pocket-Gesamtkosten (< 750
Euro/Jahr vs. > 750 Euro/Jahr) war im Jahr 1 nur die betreuende Einrichtung (p =
0,014) signifikant assoziiert. Zudem hatten Patienten mit starken Funktions-
einschrankungen eine signifikant héhere Wahrscheinlichkeit Out-of-Pocket-Kosten >
750 Euro zu haben als Patienten ohne Funktionseinschréankungen (p = 0,034; OR =
2,3). Im Jahr 2 waren bei der multivariablen Analyse die Krankheitsaktivitat (cCJADAS-
10, p = 0,036) und die Funktionseinschrankungen (CHAQ, p = 0,002) signifikant mit den
Out-of-Pocket-Kosten assoziiert. Patienten mit moderater Krankheitsaktivitdt hatten

® Bei stetiger Betrachtung: p < 0,001.
® Nur bei stetiger Betrachtung.
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gegenuber Patienten ohne bzw. mit leichter Krankheitsaktivitat (p = 0,018; OR = 4,2) ein
erhdhtes Risiko hdhere Out-of-Pocket-Kosten zu haben. Dasselbe galt fur Patienten mit
starken Funktionseinschrankungen gegeniber Patienten ohne Funktionseinschrank-
ungen (p = 0,002; OR = 3,4).

Konsequenzen

Die subjektiv erlebte allgemeine und finanzielle Belastung der Familien wurde u.a.
mittels des Familien-Belastungsfragebogens (FaBel, s. Methoden) 3 Monate nach
Studieneinschluss, d.h. im Verlauf von Jahr 2, erfasst.

Tabelle 22: Parameter subjektiver allgemeiner und finanzieller Belastung

Subjektive Belastung der Familien, 3-Monats-Follow-Up, Elternangaben

MW (SD) |Median (IQR)
FaBel* total (33 — 132), n = 315 48,9 (11,8)| 47 (41 —54)
FaBel* finanzielle Belastung (4 — 16), n = 314 6,3 (2,5) 6(4-7)
Einzelfragen neinin % |jain %
Finanzielle Belastung durch Krankheit, n = 314** 41 59
FaBel*: Krankheit verursacht finanzielle Probleme, n = 314*** 93 7
FaBel*: zusatzliches Einkommen ist nétig, um med. Kosten zu
decken, n = 312*** 95,5 4,5

*Familien-Belastungs-Fragebogen (FaBel). **Nein = keine Belastung (41%); ja = etwas (39%),
mittlere (16%), starke (3%) bis extreme (1%) Belastung. ***Nein = trifft (weitgehend) nicht zu; ja
= trifft (weitgehend) zu.

Zu diesem friihen Zeitpunkt empfand der GroBteil der Familien die Krankheit als eine
finanzielle Belastung, resultierende Probleme waren jedoch zunachst gering. Die
Bewertung war signifikant mit der HOhe der berechneten Out-of-Pocket-Kosten
assoziiert (univariable Analyse: Jahr 1: alle p < 0,001; Jahr 2: FaBel total: p < 0,001,
FaBel finanzielle Belastung: p = 0,004, Frage finanzielle Belastung: p = 0,009'°, Frage
nach finanziellen Problemen: p = 0,044"', Frage zum Bedarf nach zusétzlichen
Einkommen: p > 0,05).

' Nur wenn ja vs. nein.
"' Nur bei Verwendung der urspriinglichen Likert-Skalierung.
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4 Diskussion

Ziel der vorliegenden Studie war es, die gesellschaftlichen Kosten der frihen JIA unter
aktuellen Versorgungsbedingungen abzubilden und zu analysieren. Hierfir wurden die
Kosten der ersten beiden Jahre, dem Jahr der Diagnosestellung (Jahr 1) sowie dem
ersten kompletten Jahr in kinderrheumatologischer Versorgung (Jahr 2), berechnet. Die
Kostenkomponenten und ihre Entwicklung im Verlauf wurden dargestellt. Pradiktoren
von Kostentreibern, Gesamtkosten und einzelnen Kostenkomponenten wurden

analysiert und die finanzielle Belastung der betroffenen Familien dargestellt.

Krankheitskostenanalysen unterliegen einer Vielzahl von Fehlerméglichkeiten. Die
transparente Darstellung ermdglicht es, die gewahlten Methoden und Ergebnisse

nachzuvollziehen und innerhalb ihrer Limitationen zu interpretieren.

Zur umfassenden Bewertung und Interpretation der Ergebnisse der vorliegenden Studie
bedarf es den Vergleich mit anderen Krankheitskostenanalysen. Es folgt eine kurze

Einfihrung der verwendeten Studien.

4.1 Vorbemerkung: Vergleichsstudien

Unterschiede in der Kohortenauswahl, den Rahmenbedingungen, der Perspektivenwahl
und Methodik erschweren den Vergleich verschiedener Kostenanalysen untereinander
(s. Einleitung). Einzelne Aspekte werden im Rahmen der folgenden Diskussion
exemplarisch diskutiert. Die in der folgenden Tabelle gewéahlte Einteilung der Kosten,
inklusive der Zuteilung der Ressourcen, ermdglicht ein gréBtmdgliches Mal3 an
Vergleichbarkeit zu den hier berechneten Kosten. Geringe Variationen bleiben
bestehen. Alle Kosten sind in Euro angegeben. Bei Bedarf wurde ein konstanter
Wechselkurs von verwendet'?. Inflationsraten wurden der Ubersicht halber nicht
beachtet, zumal sie zwischen den verschiedenen Landern, innerhalb der

Kostenkomponenten und mit der Zeit stark variieren.

'2 Offizieller Wechselkurs der Europdischen Zentralbank, Stichtag 06.12.2013 [68]. 1 Euro =
1,3594 $ US-amerikanische Dollar/1,4487 $ kanadischer Dollar.
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Tabelle 23: Vergleich vorausgegangener JIA-Kostenanalysen

Studie Falle | Krankheitsdauer in Jahren Perspektive Mittlere Kosten Biologikarate
(Staat und Jahr) (n) in €
Allaire et al. 1992 [36] JRA* | MW =4 Gesamtkosten 6.056** 0%
(U.S., 1989) (70) | (SD =5,3) Direkte med. Kosten 5.456
Minden et al. 2004 [37] JA | MW =17 Gesamtkosten 3.471 0%
(BRD, 1998 — 2000) (215) | (SD =4,0) Direkte med. Kosten 1.821
Haapasaari et al. 2004 [38] JIA | MW = 6*** Gesamtkosten Median: 20.753 0%
(Finnland, 1999 — 2000) (31) [ (R=1-14) Direkte Kosten Median: 18.491
Gesamtkosten Median: 24.401 100%
Direkte Kosten Median: 22.745
Bernatsky et al. 2007 [39] JA | MW =4 Direkte med. Kosten 2.072 5%
(Kanada, Preise: 2005) (155) | (95% CI* = 4; 5)
Thornton et al. 2008 [40] JIA | K.A." -mind. 2 Wochen Ambulante med. Kosten® 2.391 K.A."
(U.K., Preise: 2004/05) (297)
Minden et al. 2009 [41] JA | MW =5 Gesamtkosten 4.663 6%
(BRD, 2003) (369) | (SD = 3,4) Direkte med. Kosten 4172
Prince et al. 2011 [42] JIA | Median = 4*** Direkte med. Kosten 3.720 0%
(Niederlande, 2003 - 06) (49) | (IQR =2-9) Direkte med. Kosten 12.478 100%
Yucel et al. 2011 [43] JA | MW=5 Gesamtkosten 3.994 49%
(TUrkei, 2008 — 09) (100) | (SD = 3,4) Direkte med. Kosten 3.726

*JRA (Juvenile Rheumatoid Arthritis), ehemalige Klassifikation des American College of Rheumatology. **Produktionsverlust, im Sinne von
Fehlzeiten der Eltern wurde nicht erfasst, stattdessen wurde ein krankheitsbedingter Gehaltsverlust berlicksichtigt. ***Bei Start von Etanercept. *Cl
(Konfidenzintervall). °K.A. (keine Angabe). °Keine Angabe bzgl. stationérer Kosten.
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Zur Darstellung der 6konomischen Relevanz der JIA wurden Krankheitskostenanalysen
anderer (padiatrischer) Krankheitsbilder (Diabetes mellitus Typ 1 (DMT1)), Asthma
bronchiale, Neurodermitis (ND) und Zystische Fibrose (CF), Rheumatoide Arthritis (RA))
hinzugezogen. Der Vergleich unterliegt ahnlichen Limitationen. Zur weitestgehenden
Vermeidung von durch Historie und Gesundheitssystem bedingter Unterschiede wurden
lediglich aktuelle Studien aus Deutschland berticksichtigt.

Tabelle 24: Vergleich von Kostenanalysen anderer Krankheitsbilder

Erkrankung | Studien Perspektive Mittlere Kosten in Mittlere
(Staat, Jahr) Euro Krankheits-
dauer
in Jahren
DMT1* Icks et al. 2004 [69] Direkte med. 7.069 1,2
(BRD, Preise: 2000) Kosten
Icks et al. 2004 [70] Direkte med. 2.611 5,2
(BRD, Preise: 2000) Kosten
Asthma Weinmann et al. 2003 Direkte med. 461 K.A."
bronchiale | [71] (BRD, Preise: 1996) | Kosten
ND** Weinmann et al. 2003 Direkte med. 161 K.A."
[71] (BRD, Preise: 1996) | Kosten
Ehlken et al. 2005 [72] Gesamtkosten 841 K.A."
(BRD, 2002 - 03)* Direkte med. 547
Kosten
CF*** Heimeshoff et al. 2012 Gesamtkosten 41.468 20,09’
[73] (BRD, 2004) Direkte med. 38.869
Kosten
RA**** Huscher et al. 2014 [74] | Gesamtkosten | 2002 2011 2002 | 2011
(BRD, 2002 — 2011)* 15.523 | 17.960 8°] 10,3°
Direkte med. 4.914 8.206
Kosten

*DMT1 (Diabetes mellitus Typ 1). **ND (Neurodermitis). ***CF (zystische Fibrose). ****RA
(rheumatoide Arthritis). *(Inkl./ausschlieBlich) erwachsene Patienten. "K.A. (keine Angabe).
’Hier: Lebensalter = Krankheitsdauer. *Median.

Zum Vergleich der berechneten Out-of-Pocket-Kosten wurden folgende Studien
berlcksichtigt:
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Tabelle 25: Vergleich von Qut-of-Pocket-Kosten der JIA und anderer Krankheitsbilder

Erkrankung | Studie mittleres Alter mittlere Krankheits- | mittlere OoP-

(Staat, Jahr) der Patienten in | dauer in Jahren Kosten in €
Jahren

JRA* Allaire et al. 1992 [36] 8 (SD =4,2) 4 (SD = 5,3) 880°
(U.S., 1989)

JIA Minden et al. 2009 [41] 12 (SD = 4,3) 5(SD = 3,4) 223
(BRD, 2003)

ND** Ehlken et al 2005 [72] 23(R"=1-71) KA." 583
(BRD, 2002 - 03)

RA*** Westhoff et al. 2004 [75] 57 (SD = 13,3) 1 628
(BRD, 2000 - 01)

*JRA (Juvenile Rheumatoid Arthritis), ehemalige Klassifikation des American College of
Rheumatology. **ND (Neurodermitis). ***RA (rheumatoide Arthritis). *R (Range/Intervall). "K.A.
(keine Angabe). °880 Euro wenn der Einkommensverlust der Eltern nicht beriicksichtigt wird,
wenn doch 1.121 Euro.

4.2 Studienpopulation

Unserem Kenntnisstand nach stellt die vorliegende Arbeit, mit einem
Datenerhebungszeitraum von Mitte 2010 bis Ende 2012, die aktuellste JIA-Krankheits-
kostenanalyse dar. Mit dem Zeitpunkt der Datenerfassung variiert auch das Wissen um
die Pathogenese, die Krankheitsdefinition und Subgruppeneinteilung sowie
Empfehlungen und die Verfligbarkeiten von Diagnostik und Therapien. Die Stlickkosten
varieren und die Bedeutung der ermittelten Kosten ist abh&ngig von der
vorherrschenden wirtschaftlichen Lage des Landes.

Einzig in der vorliegenden Studie und in der Studie von Thornton et al. [40] wurden die
Kosten von Inzeptionskohorten berechnet. Dies ermdglicht die Kosten von Krankheits-
beginn an zu erfassen, Kosten abhangig von der Krankheitsdauer darzustellen, den
Verlauf von Kosten und Kostenkomponenten zu verfolgen und die Auswirkungen friher
Kosteninvestitionen zu analysieren. Im Interesse der Aktualitdt konnte eine kurze
Zeitspanne zwischen Studieneinschluss, Erfassung und Analyse der ersten Daten
erzielt werden. Aufgrund der friihzeitigen Auswertung konnten bislang nur die Kosten
der ersten Jahre der Langzeitbeobachtung, d.h. des frilhen Krankheitsstadiums,
analysiert werden. Die vorliegende Arbeit ist daher als erster Teil einer longitudinalen
Studie zu sehen.
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Lediglich durch die Diagnosedauer und die Behandlung an Studienzentren als
Einschlusskriterien limitiert, erflillt ICON nahezu die Kriterien einer Populationsstudie.
Damit unterscheidet sich die der vorliegenden Kostenanalyse zugrundeliegende
Studienkohorte deutlich von denen anderer JIA-Kostenanalysen wie Prince et al. und
Haapasaari et al., die die Kosten einer ausgewahlten, schwer betroffenen Kohorte unter
spezifischer Therapie berechnet haben. Mit dem populationsbezogenen Ansatz waren
eine starke Heterogenitdt der Kohorte sowie Schwankungen der GruppengréBen
(Subgruppen, cJADAS-10- und CHAQ-Gruppierungen) verbunden. Als Beobachtungs-
studie implizierte die Studienteilnahme keinen zuséatzlichen Ressourcenkonsum. Mit
333 Patienten war die Studienkohorte verhaltnismaBig groB3. Einzig in der Studie von
Minden et al. 2009 [41] mit 369 Patienten konnten Angaben einer zahlenmaBig gering
gréBeren Patientengruppe ausgewertet werden. Dennoch enthielten einzelne
Subgruppen in der vorliegenden Arbeit (sJlA: n = 10, RF+PA: n = 10, andere Arthritis: n
= 11) aufgrund ihrer natdrlichen Inzidenzraten geringe Patientenzahlen. Dies erhoht die

Anfalligkeit far Verzerrungen.

Der multizentrische Ansatz spiegelt die Vielfalt der spezifischen kinder-
rheumatologischen Versorgung in Deutschland wider. JIA-Patienten, welche
ausschlieBlich durch Kinder- und/oder Allgemeindrzte betreut wurden, wurden nicht
bertcksichtigt. Dies birgt die Gefahr der Verzerrung, mit Tendenz zum Einschluss
schwerer betroffener Patienten mit intensiverer Therapie. Vergleichsdaten aus der
allgemeinpéadiatrischen Praxis liegen nicht vor. Jedoch wurde auch die Mehrzahl der
Patienten der vorliegenden Studienpopulation zunachst von niedergelassenen
Allgemeinarzten und/oder Orthopaden betreut. Nur 0,6% hatten Erstkontakt mit dem
Studienzentrum. Die Leitlinien zur Behandlung der JIA empfehlen die Vorstellung und
Betreuung durch erfahrene Therapeuten in einem interdisziplinaren Team, was durch
die Studienzentren reprasentiert wird. Mit 11 Einrichtungen war die Anzahl an
Studienzentren vergleichsweise hoch. Einzig Minden et al. 2009 [41] bericksichtigte
eine hdhere Anzahl von Studienzentren. Je nach Land und Gesundheitssystem
variieren jedoch Zahl und Versorgungsauftrag der bestehenden kinder-
rheumatologischen Zentren. In der vorliegenden Studie bestand eine Uberrepra-
sentation an Studienzentren der alten Bundeslander und damit der Wohnsitze der
Patienten. Angesichts nationaler Versorgungsleitlinien und der Verwendung gleicher

Pauschalen zur Berechnung (s. Methoden) wird dies nicht als Einschrankung gewertet.
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Die Datenerfassung erfolgte verteilt Gber das gesamte Jahr. Aufgrund der friihzeitigen
Auswertung, lag zum Zeitpunkt der Analyse nur fur ca. die Hélfte aller ICON-Patienten
der fUr die Kostenanalyse erforderliche vollstandige Datensatz (s. Einschlusskriterien)
vor. Die Kostenkohorte zeigte hinsichtlich ausgewahlter Krankheits- und soziodemo-
graphischer Parameter keine signifikanten Unterschiede zur restlichen ICON-Kohorte.
Differenzen zu anderen reprasentativen JIA-Kohorten und Kostenkohorten werden im
Folgenden diskutiert. Hinsichtlich der Subgruppenverteilung fiel verglichen mit Daten
der bundesdeutschen Kerndokumentation rheumakranker Kinder und Jugendlicher
(2011, n = 5.664) '® bei sonst ahnlicher Verteilung ein leicht erhdhter Anteil an Patienten
mit Polyarthritiden auf. Im Vergleich mit anderen JIA-Krankheitskostenstudien variierte
die Subgruppenverteilung zum Teil deutlich (andere Studien: sdJlA: 9 — 22%, PA: 14 —
71%). Erschwerend kommt hinzu, dass zum Teil andere Subgruppendefinitionen
verwendet und/oder bestimmte Subgruppen zusammengefasst wurden. Es bestand
eine klassische Geschlechterverteilung. Mit 7,6 Jahren war die Kohorte vergleichsweise
jung (andere JIA-Kostenstudien: 7,9 — 23 Jahre [36-43]. Dies war maB3geblich durch die
kurze Krankheitsdauer bedingt, die, mit Ausnahme der Kohorte von Thornton et al. [40],
deutlich niedriger als bei vorausgegangenen Kostenkohorten [36-39,41-43] (3,6 — 17
Jahre) war. Die Krankheitsaktivitdt (cJADAS-10) und die erlebten Funktionseinschrank-

1% im Jahr 1

ungen lagen gegenuiber der Kohorte der Kinder-Kerndokumentation 201
deutlich héher (cJADAS-10: 4,2 vs. 8,52; CHAQ: 0,23 vs. 0,5), pendelten sich im Jahr 2
aber auf ahnliche Werte (cJADAS-10: 3,15; CHAQ: 0,23) ein. Vergleichswerte anderer
JIA-Kostenstudien hinsichtlich der Krankheitsaktivitdt (cJADAS-10) und der Lebens-
qualitat (PedsQL) liegen nicht vor. Der CHAQ lag bei Yucel et al. [43] (0,1 — 0,3) und
Minden et al. 2009 [41] (0,24) ahnlich, bei Prince et al. [42] zumindest zu Beginn
deutlich héher (1,7; im Verlauf bis 0,5). Unabh&ngig davon muss aufgrund der
Kohortenbeschreibung bei Prince et al. [42] und Haapasaari et al. [38] von einer

deutlich héheren Krankheitslast ausgegangen werden.

'3 Nicht publizierte Daten.
'* Kinder-Kerndokumentation 2011, nicht-publizierte Daten.
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Mit 20% lag der Anteil der Privatversicherten in der Studienpopulation oberhalb dem der
Normalbevélkerung (< 18. LJ.: 12% [76]) und anderer deutscher JIA-Kohorten (JUMBO:
18. LJ., Angabe zu Studieneinschluss 2007 — 2014: 8%)'°. Griinde hierfiir sind nicht
bekannt. Da der Versichertenstatus jedoch keinen signifikanten Einfluss auf den
Ressourcenkonsum hatte, ist das Ergebnis, bei Verwendung gleicher Kosten-
pauschalen, unabhangig von der Verteilung. Bei Verwendung gleicher Pauschalen
konnten mittels der vorliegenden Analyse keine Aussagen bezlglich versicherungs-
bedingter Kostenunterschiede gemacht werden.

4.3 Methoden

Die Analyse nach dem Bottom-up-Modell, basierend auf Arzt-, Eltern- und
Patientenfragebdgen ist zeit- sowie kostenintensiv und fehleranféllig. Sie war jedoch
notwendig, um geman der gesellschaftlichen Perspektive alle Kostenkomponenten, wie
indirekte und Out-of-Pocket-Kosten, zu bericksichtigen. Die detaillierte und
hochfrequente Dokumentation erforderte von allen Akteuren ein hohes Maf3 an Sorgfalt
und zeitlichem Engagement. Durch die Mehrfacherfassung, Queries sowie formalen
und inhaltlichen Qualitatskontrollen wurde ein hohes MalB3 an Glte gewahrleistet. Die
Reliabilitat von Patienten- und Elternangaben (bspw. Rheumaspezifitdit des
Ressourcenkonsums) wurde mittels interner Plausibilitdt und im Abgleich mit
korrespondierenden Angaben anderer Akteure gepruft. Um altersbedingte Wechsel
zwischen Patienten- und Elternangaben zu vermeiden, wurden konstant die der Eltern
verwendet. Aufgrund der detaillierten Angaben konnte, anders als bei vielen
vorausgegangenen Analysen (bspw. Thornton et al. [40]), auf Annahmen verzichtet
werden. Dies ermdglicht eine gute Abbildung der Wirklichkeit.

Mit der Art des Ressourcenkonsums variierten deren Erfassungszeitraume. Die
gewahlten Zeitspannen stellen einen Kompromiss zwischen Recallbias (dt. Erinner-
ungsverzerrung), reprasentativer Zeitspanne und tolerierbarem zeitlichen Aufwand dar.
Durch erforderliche Hochrechnungen wurde, vor allem im Rahmen der Out-of-Pocket-
Kosten, die Schiefe der Kostenverteilung akzentuiert. Bei den Gesamtkosten war der
Einfluss geringer, da die dominierenden Kostenkomponenten (Kosten durch Kranken-
hausaufenthalte und Medikamentenkosten) keiner Hochrechnung bedurften. Bei

> JUMBO (Juvenile Arthritis - Methotrexate / Biologics long-term Observation)-Kohorte, Angabe
zu Studieneinschluss 2007 — 2014, nicht publizierte Daten.
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mangelnder Verflgbarkeit wahrer Preise war die monetare Bewertung mit Schwierig-
keiten behaftet (s. Methoden). Die verwendeten Kostenséatze sind als Beispielpreise zu
verstehen und kénnen von den tatsachlichen Stiickkosten abweichen. Als Beispiel sei
die Uberschatzung der Medikamentenkosten bei Nichtberiicksichtigung individueller
Rabattvertrage zwischen Krankenkassen und pharmazeutischen Herstellern genannt.
Im Jahr 2011 beliefen sich die Erlése der GKV-Rabattvertrage auf insgesamt 1,6 Mrd.
Euro [77]. Die gewéhlten Preise kdnnen von denen anderer Kostenanalysen differieren.
Nicht immer sind die verwendeten Preise angegeben und/oder die Quellen tUberprifbar.
Auch die Art der Erfassung sowie die Definitionen einzelner Ressourcen, wie verlorene

Arbeitstage, variieren.

Der angewandte Vergleich von Kostenjahr 1 und 2 ist durchaus kritisch zu sehen.
Bedingt durch die ICON-Einschlusskriterien betrug die mediane Krankheitsdauer im
Jahr 1 8 Monate. Die Dauer mit potentiellem JIA-spezifischen Ressourcenkonsum war
dementsprechend geringer als im Kostenjahr 2. Die Berechnung und Beschreibung der
Kosten im Jahr 1 erscheint in Anbetracht der relevanten und vom Jahr 2 differierenden
Kosten dennoch sinnvoll. Den Vergleich der anteilsmaBigen Verteilung der
Kostenkomponenten beider Kostenjahre halten wir fir zuldssig. Da die Krankheits-
parameter zu Krankheitsbeginn nicht erfasst wurden/werden kdénnen, wurden fir die
Einflussanalyse der Kosten des Jahres 1 ebenfalls die Parameter zu Studieneinschluss
verwendet. Aufgrund der kurzen Krankheitsdauer halten wir das gewahlte Verfahren fur
zuldssig. Als mdgliche Fehlerquelle, die Werte kénnen durch die im Jahr 1 erfolgten
Therapien beeinflusst sein, muss dies jedoch im Rahmen der Ergebnisdiskussion
bertcksichtigt werden (s.u.).

= FAZIT: Trotz methodischer Einschrankungen schatzen wir die vorliegende Studie
auch im Vergleich zu vorausgegangenen Krankheitskostenanalysen als qualitativ
hochwertig ein. Hinsichtlich Krankheits- und soziodemographischer Parameter
zeigten sich keine relevanten Unterschiede zwischen der Analysepopulation und
der ICON-Vergleichsgruppe. Die analysierte Kohorte erfillt die fir das Analyse-
ziel notwendigen Bedingungen. Es kann eine gute Reprasentativitat der Kohorte
fir Patienten mit neu-diagnostizierter JIA in kinderrheumatologischer Betreuung
in Deutschland angenommen werden. Bezogen auf alle deutschen frihen JIA-
Patienten kann jedoch eine Uberreprasentation schwerer Falle mit intensiver
Therapie nicht ausgeschlossen werden. Dies kénnte eine leichte Uberschétzung
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der berechneten gesellschaftlichen Kosten der friihen JIA bedingen. Im Vergleich
zu den Kohorten anderer JIA-Krankheitskostenstudien zeigen sich zum Teil
deutliche Unterschiede. Dies erschwert den historischen und/oder internationalen
Vergleich.

4.4 Ergebnisse: Gesamtkosten

Bei Interpretation der Ergebnisse ist die schiefe Verteilung der Kosten zu beachten.
Diese ist charakteristisch fir Krankheitskostenanalysen. Der Mittelwert wurde stark von
den hohen Kosten einiger weniger Patienten beeinflusst. Ein GrofBteil der Patienten
verursachte deutlich geringere Kosten. Die Schiefe akzentuierte sich im Verlauf. Mit der
Analyse der Kostenkomponenten nach Patienten mit < 5.000 Euro und > 5.000 Euro
konnte gezeigt werden, dass in der Gesamtgruppe dominierende Kostenkomponenten
fir den einzelnen Patienten/Patientengruppen keine oder eine untergeordnete Rolle
spielen kdnnen. So fielen die ambulanten Kosten, gemessen an den Gesamtkosten der
Kohorte, gering aus. Dokumentiert von der Mehrzahl der Patienten, stellten sie dennoch
fur einen GroBteil unter ihnen tber beide Jahre die Hauptkostenkomponente dar.

Gemessen an der Gesamtkohorte dominierten im Jahr 1 die stationdren Kosten. Die
dokumentierten Hospitalisationsraten (52% bzw. 42%) Ubertreffen die der Kinder-
Kerndokumentation (2011: 28%, 2012: 27%)'® und der von Minden et al. 2009 [41]
(38%). Dies ist u.a. durch die frihe Krankheitsphase erklarbar, in der initiale Diagnostik,
Therapieeinstellungen und hohe Krankheitslast vermehrte Krankenhausaufenthalte
bedingen. Bereits im Verlauf der ersten zwei Krankheitsjahre nahm die Anzahl der
Patienten mit Krankenhausaufenthalt ab. Bei Patienten mit kurzer Krankheitsdauer im
Jahr 1 verschoben sich die Kosten ins Jahr 2. Beim internationalen Vergleich JIA-
bedingter Krankenhauskosten muss zudem der Einfluss unterschiedlicher Gesundheits-
systeme berlcksichtigt werden. Lange Anfahrtswege erhéhen die Hospitalisierungsrate
in Finnland [38]; die Kosten pro Krankenhaustag werden flr die Turkei gegeniber
Deutschland deutlich niedriger geschéatzt [43]. Im Rahmen der monetaren Bewertung
wurde zwischen bereinigtem vs. nicht bereinigtem Kostensatz unterschieden.
Zugunsten der besseren Vergleichbarkeit wurde der bereinigte Kostensatz flir die

'® Nicht publizierte Daten.
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Basisanalyse verwendet. Kosten fiir Forschung und Ahnliches, die potentiell bei einem
Teil der Studienzentren anfielen, wurden hierbei unterschatzt (s. Sensitivitatsanalyse).

Im Jahr 2 dominierten die Medikamentenkosten. Sie wurden mafBgeblich von den
Biologikakosten bestimmt. Im Jahr 1 lag die Biologikarate bei 3%. Die mittleren
Medikamentenkosten (203 Euro) waren mit denen anderer Kohorten in der Frihphase
der JIA vergleichbar (Thornton et al. [40]: 211 Euro). Im Jahr 2 war eine deutliche
Steigerung der Medikamentenkosten zu verzeichnen, bedingt vor allem durch eine
Steigerung der Biologikarate und des Konsumzeitraumes (erfolgte Konsumdauer/
Biologikapatient (MW): Jahr 1: 75 Tage; Jahr 2: 243 Tage). Methodisch bedingt war die
Konsumdauer im Jahr 1 gegentber dem Jahr 2 verringert. Maximal konnte sie der
Diagnosedauer (MW = 3,6 Monate) entsprechen. Es bestand ein signifikanter
Zusammenhang zwischen der Diagnosedauer und der Dauer des Biologikakonsums
(Jahr 1: p = 0,006). Im Jahr 2 ahnelte die Biologikarate (19%) der der Kinder-
Kerndokumentation (2011: 16%, 2012: ebenfalls 19%). Dies bestétigt die Tendenz zum
frihzeitigen intensiven Therapiebeginn (s. Einleitung). Die Biologikarate voraus-
gegangener JIA-Kostenstudien schwankt bedingt durch den Zeitpunkt der Analyse und
der Kohortenauswahl zwischen 0 — 100% (s. Tabelle 23). Neben der Haufigkeit, der
Dosis und der Dauer der Verordnung ist die Art des Biologikums entscheidend fur die
Hohe der Kosten. Bedingt durch die Aktualitat ist die vorliegende Studie die einzige
Studie mit Canakinumab, einem Biologikum mit vergleichsweise hohen Stlickkosten (s.
Tabelle 10). Im Rahmen der Sensitivititsanalyse wurden Dosis/Preisrelationen
verglichen. Die in der Basisanalyse verwendete Methode (Preise der jeweiligen bzw.
nachsthéheren Dosis) wird als wirklichkeitsgetreuer eingeschatzt. Das Ergebnis der

Sensitivitatsanalayse unterstreicht die Wichtigkeit kindgerechter Dosierungen.

Im Erwachsenenalter dominieren i.d.R. die indirekten Kosten. So berechnete Huscher
et al. [74] 2011 die indirekten Kosten fir Erwachsene (18 — 64 LJ.) mit rheumatoider
Arthritis auf 9.754 Euro, was 54% der Gesamtkosten entsprach. Die gro3e Differenz zu
den hier kalkulierten Werten (Jahr 1: 1.221 Euro (20%) bzw. Jahr 2: 987 Euro (10%))
l&sst sich auf die im Kindesalter notwendige und weitlaufig praktizierte Verwendung von
Proxy-Angaben zurlckfliihren (Bestatigung der Hypothese 2). Die Angaben ent-
sprechen der vorlibergehenden Arbeitsunfahigkeit der Bezugspersonen, eine
anhaltende Berufsunfahigkeit wurde nicht erwartet und erfragt. Beschrankt sich der

Vergleich zwischen den Studien auf die vorlibergehende Arbeitsunfahigkeit (Huscher et
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al. [74]: ,sick leave®: 1.525 Euro), nadhern sich die Werte an. Die indirekten Kosten
anderer JIA-Kinderstudien liegen sowohl oberhalb (Haapasaari et al. [38], 2486 Euro,
bzw. 1491 Euro) als auch unterhalb (Minden et al. 2009 [41]: 270 Euro (6% der
Gesamtkosten), Yucel et al. [43]: 81 Euro (2% der Gesamtkosten)) den Berechnungen
der vorliegenden Studie. Médgliche Ursachen sind die Kohortenauswahl
(Krankheitsdauer, Krankheitsschwere und Art der Therapie), das Alter (im Jahr 1
verursachten jungere Kinder hoéhere indirekte Kosten) und der Arbeitsstatus/die
Verfagbarkeit der Eltern zu Hause (Familien mit einem Elternteil zu Hause und potentiell
zur Kinderbetreuung zur Verflgung: hier 33% vs. Yucel et al. [43] mind. 87%). Im Fall
der vorliegenden Studie hatte Letzteres jedoch keinen signifikanten Einfluss auf die
indirekten Kosten, was durch die Berlcksichtigung von verlorenen Arbeitstagen von
freiberuflichen und nicht berufstatigen Eltern bedingt sein mag (s. Methoden). Das
gewahlte Verfahren halten wir flr zulassig, zumal hierdurch ein Teil des sonst nicht-
erfassten krankheitsbedingten Freizeitverlustes der Bezugspersonen durch Mehrauf-
wand in der Pflege des erkrankten Kindes mit abgedeckt werden kann. Da der
Uberwiegende Anteil der Fehlzeiten auf Frauen fiel, deren Gehalt i.d.R. unter dem von
Mannern liegt und die im Vergleich zu den Vatern signifikant haufiger halbtags
beschaftigt waren, fihrte die Verwendung des gemeinschaftlichen Kostensatzes ggf. zu

einer Uberschatzung der berechneten indirekten Kosten.

Im Verlauf muss mit dem Ubergang der Patienten ins Erwachsenenalter mit einem
Anstieg der indirekten Kosten gerechnet werden. Minden et al. [37] kalkulierte 2004 die
indirekten Kosten der JIA bei aktiv tatigen Erwachsenen auf 2.910 Euro (68% der
Gesamtkosten). Die Partizipation am Arbeitsleben ist demnach, neben den sozialen
Aspekten, auch aus 6konomischer Sicht bedeutend. Diese zuklinftigen Kosten zu
vermeiden und damit die kumulativen Gesamtkosten zu senken, ist ein erklartes Ziel.
Obwohl sich altersbedingt erst ein Teil der Kinder in auBerhduslicher Betreuung befand,
wurden in Haufigkeit und Dauer relevante Fehlzeiten dokumentiert. 49% (Jahr 1) bzw.
22,5% (Jahr 2) der Kinder hatten im Erfassungszeitraum von 3 Monaten mind. 1 Fehl-
tag. Bei Kindern mit Neurodermitis lag die Rate auf ein gesamtes Jahr gesehen, bei
33% [72]. Die (6konomischen) Auswirkungen sind zeitversetzt und variabel, abhangig
u.a. von Dauer, Zeitpunkt (Kindergarten vs. Ausbildung) und Kompensations-
moglichkeiten. Vorausgegangene Studien zeigen dass Kinder mit JIA, verglichen mit
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Kindern ohne, in Europa und den USA einen gleichen oder héheren Ausbildungsstand
erreichen. lhre Beschaftigungsrate ist vergleichbar bis vermindert [19,22,78].

Die direkten nicht-medizinischen Kosten waren im Vergleich zu den Ubrigen Kosten-
komponenten niedrig, wurden jedoch von vielen Patienten (vor allem Fahrtkosten)
dokumentiert. Mit ihnen wurde ein Teil der familidren Eigenausgaben in den
Gesamtkosten berlcksichtigt.

Mit der Analyse der Kostentreiber (Biologikakonsum (ja/nein)), Krankenhausaufenthalt
(ja/nein)) kann der Konsum dieser begrindet werden. Die Analyse der Kosten schlief3t
zudem die Art und Intensitdt dieser und weiterer Ressourcen mit ein. Mit der
Erkrankung einhergehende Kosten kénnen somit nachvollzogen und ggf. fir zukinftige
Kohorten vorausgesagt werden. Interdependenzen verschiedener Einflussfaktoren
untereinander kdnnen zu differierenden Ergebnissen uni- und multivariabler Analysen
fihren. Signifikante Assoziationen aus multivariablen Analysen sind um den Einfluss
parallel untersuchter Merkmale bereinigt.

Wie erwartet war die HO6he der Kosten durch Art und Schwere der behandelten
Erkrankung beeinflusst. Krankere Patienten (hoher cJADAS-10, hoher CHAQ)
verursachten héhere Kosten als weniger kranke (Bestatigung der Hypothese 3). Bei
Betrachtung schwer betroffener Patientengruppen (hohe Krankheitsaktivitat, schwere
Funktionseinschrankungen, Patienten mit sJIA oder Polyarthritiden) gleichen sich die
berechneten Kosten an die von Haapasaari et al. [38] und Prince et al. [42] an. Die
Identifikation kostenintensiver Patientengruppen bietet die Mdglichkeit der Fokussierung
weiterfihrender Studien.

Anders als bei Kostenanalysen des friihen kindlichen Diabetes mellitus Typ 1 [69]
konnte in der vorliegenden Studie kein signifikant Einfluss von soziodemographischen
Parametern wie Elternbildung und Herkunft auf die Krankenhaus- und/oder Behand-
lungskosten nachgewiesen werden. Bei Berechnung des elterlichen Bildungsstatus auf
Basis der Angaben des hdéchsten erreichten Schulabschlusses und damit der
abgeleisteten Schuljahre (s. Methoden) war dessen mégliche Spanne jedoch gering (je
Elternteil 9 bis 13 Jahre).

Die Patienten der verschiedenen Einrichtungen differierten zu Studieneinschluss
signifikant bzgl. einer Vielzahl Krankheits- und soziodemographischer Parameter.
Ebenso variierte der Ressourcenkonsum, u.a. der Anteil der Patienten mit Konsum an
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Kostentreibern (Krankenhausaufenthalte: bd. Jahre: p < 0,001; Biologikakonsum nur
Jahr 2: p= 0,005), was sich im Jahr 1 signifikant auf die Gesamtkosten, sowie in beiden
Jahren signifikant auf die ambulanten (auBBer Medikamente), stationdren und indirekten
Kosten auswirkte. Die multivariable Analyse zeigt, dass die variierende H&he der
Gesamtkosten nicht allein durch die Unterschiede der Krankheits- und
soziodemographischen Parameter der Patienten erklart werden kann. Methodisch
bedingt konnte hierbei nicht nach allen bekannten und potentiellen Einflussfaktoren
adjustiert werden. Storfaktoren sind demnach nicht auszuschlieBen. Voreilige
Schlussfolgerungen missen vermieden werden, zumal zum jetzigen Zeitpunkt keine
hinreichenden Aussagen bezlglich der kumulativen Gesamtkosten und zur Effektivitat
der erfolgten Behandlungen gemacht werden kénnen. Interessanterweise bestanden
zum 12-Monats-Follow-Up in Hinsicht auf Krankheitsaktivitdt und Lebensqualitat keine
signifikanten Unterschiede zwischen den Patienten der verschiedenen Einrichtungen

mehr.

Insgesamt zeigten sich fir die Gesamtgruppe beim Vergleich ausgewahlter Krankheits-
parameter von Jahr 1 und 2 durchgehend Verbesserungen. Mit Veranderungen
(Stagnation/Verbesserung/Verschlechterung) der Krankheitsparameter assoziierte
Kosten kdnnen berechnet, mussen jedoch differenziert interpretiert werden.
Variierende, zum Teil sehr geringe GruppengréBen mit schiefer Kostenverteilung
erhéhten auch hier die Anfélligkeit fir Verzerrungen und verringerten die Glite der
statistischen Analyse. Dies traf auch fur die berechneten hohen Kosten bei Patienten
mit Verschlechterung im CHAQ zu. Von einer Verallgemeinerung der Ergebnisse ist
daher abzusehen. Zudem missen auch hier weitere Einflussparameter, wie der
natdrliche Verlauf der Erkrankung, bericksichtigt werden. Um Ergebnisse spezifischer
Kosteninvestitionen zu beurteilen bedarf es andere Studiendesigns, wie Kklinisch

randomisierter Studien.

Vergleicht man die hier berechneten Kosten der friihen JIA mit denen einer ahnlichen,
aber langer erkrankten Kohorte des Jahres 2003 (Minden et al. 2009 [41]), so haben
sich die Kosten nahezu verdoppelt. Dies kann vor allem auf die vermehrte Biologika-
therapie (s.0.) zurlckgefuhrt werden. Den Trend zur Biologikaverordnung und eine
damit einhergehende Steigerung der Medikamentenkosten, konnten auch Huscher et
al. [74], bei Vergleich der Kosten und Kostenkomponenten der rheumatoiden Arthritis
dber 10 Jahre, nachweisen (2002: 2.522 Euro/Jahr, Biologikarate: 5,6%; 2011: 6.089

87



Euro/Jahr, Biologikarate: 31,2%). Ein parallel bestehender Abfall der Krankenhaus- und
indirekten Kosten schwachte die Auswirkungen auf die Gesamtkosten (Jahr 2002:
15.523 Euro; 2011: 17.960 Euro) ab. Zudem wurde eine relevante Verbesserung des
Funktionsstatus, der empfundenen Schmerzen, der Krankheitsaktivitdt und des
globalen Gesundheitsstatus beschrieben. Der Effekt bestand trotz wechselnder
Kohortenzusammensetzung. Auch Haapasaari et al. [38] und Prince et al. [42]
beschreiben einen Abfall der stationdren und indirekten Kosten, sowie eine
Verbesserung der Krankheitsparameter nach Beginn einer Biologikatherapie. Der hier
vollzogene Vergleich von Jahr 1 zu Jahr 2 weist dhnliche Tendenzen auf. Die

Auswirkungen im Langzeitverlauf missen abgewartet werden.

Die Relevanz von Kosten ergibt sich aus den verfligbaren Ressourcen. Im Gesund-
heitssystem werden diese bestimmt durch den &konomischen Wohistand des
Herkunftslandes (bspw. das Bruttoinlandsprodukt), die Verteilung zur Erflllung
konkurrierender und sich komplementierender gesellschaftlicher Ziele (Gesundheit,
Bildung, Infrastruktur etc.) und die Allokation auf unterschiedliche Erkrankungen. 2008
wurden die mittleren Krankheitskosten (entspricht in etwa den direkten medizinischen
Kosten der vorliegenden Analyse) je Einwohner < 15. LJ. vom statistischen Bundesamt
auf 1.360 Euro/Jahr [79] berechnet. Damit liegen sie deutlich unter denen in der
vorliegenden Analyse berechneten Werten (direkte medizinische Kosten: Jahr 1: 4.666
Euro; Jahr 2: 8.332 Euro).

Die direkten medizinischen Kosten im Frihstadium (erste 2 Krankheitsjahre) des
kindlichen Diabetes mellitus (< 15 Jahre) sind mit 7.069 Euro [69] vergleichbar mit den
hier berechneten Kosten der frihen JIA. Im Verlauf (mittlere Krankheitsdauer: 5.2
Jahre) sinken sie deutlich ab (2.611 Euro [70]). Ein derartiger Kostenpeak in der
initialen Krankheitsphase wurde auch beim kindlichen Asthma beschrieben (erste 3
Jahre nach Diagnose) und kann bezogen auf die vorliegende Studie ebenfalls zur
Erkldrung der Kostensteigerung gegentber Minden et al. 2009 [41] herangezogen
werden. Die Verschiebung der Kosten von Jahr 1 zu Jahr 2 unterstreicht deren
Abhéangigkeit vom Krankheitsstadium. Insgesamt liegen die (direkten medizinischen)
Kosten bei Asthma und Neurodermitis [71,72] deutlich unter denen der JIA. Dies ist v.a.
auf weniger spezialisierte Medikamente und geringere stationdre Aufenthalte
zurickzufihren. Fur die zystische Fibrose, eine chronische Erkrankung im Kindsalter
mit hoher Morbiditdt und Mortalitét, liegen die Kosten deutlich héher [73]. Fir ein
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hochspezialisiertes Studienzentrum wurden Gesamtkosten von 41.468 Euro (direkte
medizinische Kosten: 38.869 Euro (94%), davon Medikamentenkosten: 31.667 Euro
(81%); indirekte Kosten: 2.491 (6%)) erhoben.

= FAZIT: Zu Krankheitsbeginn dominieren die Krankenhauskosten. Dies ist
vermutlich auf initiale Diagnostik und Therapieeinstellungen zurlck-
zuflihren. Frihzeitig werden sie von den Medikamentenkosten, getriggert
durch die Biologikakosten, Uberholt. Die allgemeine Verdnderung des
Therapieregimes der JIA, vor allem der vermehrte und frihe Einsatz sowie
die Einflhrung neuer Biologika, bedingen einen Kostenanstieg im Vergleich
zu historischen Kohorten. Eine Kompensation der entstehenden Kosten
durch Einsparungen in anderen Bereichen, wie stationdre und indirekte
Kosten, wird erwartet und zum Teil bereits beobachtet. Schlussfolgerungen
bedirfen jedoch einer langeren Beobachtungszeit.
Die geringen indirekten Kosten waren durch die Kohorteneigenschaften
(kein arbeitsfahiges Alter) und die Erfassungsmethoden bedingt. Ein
Anstieg bei sich andernden Rahmenbedingungen muss vermieden werden.
Kosten sind durch die Analyse von Einflussfaktoren erklarbar und
vorhersagbar. Durch Identifikation von Kostentreibern und/oder kosten-
intensiver Patientengruppen kénnen Schwerpunkte zuklnftiger Analysen
gesetzt werden. Multiple signifikante Assoziationen zwischen Krankheits-
und soziodemographischen Parametern (u.a. JIA-Subgruppe, JADAS,
CHAQ, PedsQL, Alter, betreuende Einrichtung) und der Héhe der Kosten
(eines/beider Jahre(s)) konnten identifiziert werden. Interdependenzen
verschiedener Einflussfaktoren missen bertcksichtigt werden. Variierende
GruppengréBBen limitieren die Analysemdglichkeiten. Outcome-Analysen
sind im Rahmen ihrer methodischen Limitationen zu werten. Die H6he der
berechneten Kosten und der Vergleich zu anderen Krankheitskosten-
analysen verdeutlicht die Relevanz der 6konomischen Belastung der
frihen JIA (Bestatigung der Hypothese 1). Der Verlauf der Kosten
(potentieller Kostenpeak in der Frihphase der Erkrankung), mdgliche
Auswirkungen friher Kosteninvestitionen und die kumulativen Gesamt-
kosten kdnnen nur in der Langzeitanalyse und im Rahmen von Limitationen

bewertet werden.
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4.5 Ergebnisse: Out-of-Pocket-Kosten

Mit Eigenausgaben von insgesamt 1% bzw. 1,6% des familidren Haushaltsnetto-
einkommens stellt die JIA eine relevante Belastung fur die betroffenen Familien dar.
Gegenlber 2003 [41] sind die Kosten deutlich gestiegen (2 bis 4fach). Die Anteile der
jeweiligen Kostenkomponenten sind jedoch recht ahnlich. Allaire et al. [36] berechneten
mit 880 Euro (1.121 Euro, wenn elterlicher Gehaltsverlust berlcksichtigt) deutlich
hdhere Kosten. Dies ist vor allem auf die, durch das amerikanische Gesundheitssystem
bedingten, héheren Eigenbeteiligungen an den Kosten der medizinischen Versorgung
zurickzufihren. Verglichen mit den Out-of-Pocket-Kosten von deutschen Kindern mit
Neurodermitis (583 Euro) [72], bzw. deren Familien, ergeben sich keine relevanten
Unterschiede. Auch fur Erwachsene mit rheumatoider Arthritis wurden ahnliche Kosten
berechnet (628 Euro) [75]. Bedingt durch die héheren Eigenbeteiligungen/Zuzahlungen
im Erwachsenenalter verschieben sich die Anteile. Wie erwartet wird die Héhe der Out-
of-Pocket-Kosten durch multiple Krankheitsparameter, u.a. der Krankheitsaktivitat
(cJADAS-10) und Lebensqualitdt (PedsQL) sowie zeitweise der JIA-Subgruppen-
zugehorigkeit und den Funktionseinschrankungen (CHAQ), beeinflusst (Bestatigung
der Hypothese 4). Auch hier bestehen Interdependenzen der Einflussfaktoren
untereinander bzw. auf die Kosten. Eine Verzerrung der berechneten Out-of-Pocket-
Kosten bzgl. des GKV/PKV-Status durch vorlaufiges ,Auslegen® der Kosten ist
unwahrscheinlich, da sich diesbeziglich keine signifikanten Assoziationen ergaben.

= FAZIT: Familien betroffener Kinder sind durch relevante Eigenausgaben
belastet. Die H6he der Out-of-Pocket-Kosten wird maBgeblich durch Regu-
lationen des Gesundheitssystems (Zuzahlungen) bestimmt. Eine Zunahme
der Kostenspanne im Verlauf, abhangig von der krankheitsbedingten
Belastung und der Zufriedenheit mit der Versorgung, wird erwartet.

4.6 Ausblick

Wie bereits beschrieben sind die Darstellung der Kosten im Krankheitsverlauf und die
Berechnung der kumulativen Kosten essentiell zur Erfassung der vollen ékonomischen
Relevanz der Erkrankung und zur Bewertung und Interpretation der hier berechneten
Ergebnisse. Die Eingliederung in ICON ermdglicht die longitudinale Analyse der Kosten.

Im Verlauf wechselnde Rahmenbedingungen missen im Rahmen zukinftiger Studien
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beachtet werden und bedlrfen ggf. methodischer Adaptationen. Trotz verbesserter
Prognose ist bislang keine Heilung der Erkrankung mdglich. Dies unterstreicht den
Forschungsbedarf in Bezug auf Pathogenese und Therapiealternativen. Neben der
Entwicklung neuer Medikamente, missen die Erfolge und Konsequenzen (in Hinsicht
auf das patientenbezogene Outcome sowie die einhergehenden Kosten) aktueller
Therapieempfehlungen kontrolliert werden. So muss bspw. das Outcome einer
frihzeitigen und intensivierten Biologikatherapie mit dem anderer Therapieregime wie
z.B. dem Einsatz einer DMARD-Tripeltherapie verglichen werden.

Die den Ressourcen zugeordneten Stickpreise kdbnnen mit der Zeit variieren. Kosten im
Gesundheitssystem sind neben der Marktwirtschaft von einer Vielzahl politischer
Entscheidungen und Regulationen beeinflusst und daher schwer voraussagbar.
Beispielsweise sind mit dem Auslaufen von Patentrechten und der Einfihrung von
Biosimilars sowie durch das 2011 erlassene Arzneimittelneuordnungsgesetz zuklnftige
Preisénderungen im Arzneimittelbereich zu erwarten. Bei ausreichend langer longi-
tudinaler Beobachtung einer Erkrankung im Kindesalter verédndern sich, unabhangig
von der Erkrankung, mit Ubergang der Patienten ins Erwachsenenalter die Rahmen-
bedingungen und Bedirfnisse dieser. Dies hat Auswirkungen auf den Ressourcen-
konsum und bedarf Adaptationen hinsichtlich der Erfassung.

Im Verlauf kénnen bei langerer ICON-Studienlaufzeit und damit erhéhter Datenvoll-
standigkeit (s. Einschlusskriterien), mehr Patienten in die Kostenanalyse einbezogen
werden. Hbhere Fallzahlen und die Beriicksichtigung von Kontrollen steigern die Gite
der Ergebnisse. Verzerrungen und Fehler, vor allem bei der Subanalyse von Risiko-
gruppen, werden verringert. ICON erfasst neben dem Ressourcenkonsum auch das
Outcome der Patienten. In dieser prospektiven Beobachtungsstudie sind die Patienten
nicht randomisiert, ihre Versorgung nicht standardisiert. Der Zeitpunkt des Studienein-
schlusses im Krankheitsverlauf und Therapiestadium variiert. Die Ergebnisse der ICON
Studie, vor allem in Hinsicht auf die Outcome bezogenen Analysen, kdnnen daher in
keinen Kausalzusammenhang gebracht werden. Vergleichende Krankheitskosten-
analysen sind nicht/nur mit Einschrankungen moglich. Diesen Limitationen kénnte in
Zukunft durch Anwendung von Matching-Strategien oder Propensity-Score Methoden
unter Beachtung von Krankheits- und soziodemographischen Charakteristika begegnet
werden. Alternativ kdnnen auf Basis der vorliegenden Analyse weiterflihrende, auf
spezielle Fragestellungen zugeschnittene Studien geplant werden (s.0.). Die Adaquat-
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heit von Kosten hinsichtlich des Outcomes kann mittels Willingness-to-pay (dt.
Zahlungsbereitschaft) sondiert werden. Die letztendliche Wertung (,Was ist uns unsere

Gesundheit wert?“) erfolgt im gesamtgesellschaftlichen Konsens.

Bislang ist die Durchfihrung von Krankheitskostenanalysen mit einem hohen Mal an
Individualitat verbunden, was zu Lasten der Nachvollziehbarkeit und Vergleichbarkeit
geht. Die Verbesserung der methodischen Qualitdt nationaler und internationaler
Krankheitskostenanalysen ist das Ziel einer Reihe gesundheitsékonomischer Studien.

= FAZIT: Die Kosten der frihen JIA missen in Hinblick auf die kumulativen
Gesamtkosten, und damit ggf. einhergehenden/vermiedenen Folgekosten
beurteilt werden. Mit Abbildung und Analyse der Gegenwart bildet die
vorliegende Studie die Basis weiterfihrender Analysen. Die Interpretation und
Bewertung aller anfallenden Kosten muss immer in Hinblick auf die individuelle

krankheitsbedingte Belastung der Patienten und ihrer Angehdrigen erfolgen.
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6 Anhang

Tabelle 26: Jahr 1: Gesamt- und direkte med. Kosten nach Pradikioren (Auswahl)

Jahr 1

Gesamtkosten Direkte medizinische Kosten

MW (SD) Median (IQR) MW (SD) |Median (IQR)
JIA Subgruppe*
Systemische Arthritis 20.781 15.842 18.068 15.350
(n=10) (14.272,5)| (10.215-31.039)| (11.919,5)| (9.632 —27.752)
Oligoarthritis, persistierend 4.571 2.821 3.105 2.175
(n=135) (5.171,1) (1.310-6.893)| (3.101,5) (1.044 — 4.137)
Oligoarthritis, extended 8.221 4.521 7.113 2.162
(n=29) (9.542,3)| (1.758 -10.025)| (8.938,6) (1.359 — 9.361)
Polyarthritis, seronegativ 7.485 5.830 5.538 3.135
(n=287) (6.759,0) (2.797 - 9.676) | (6.147,3) (1.435 - 7.366)
Polyarthritis, seropositiv 4.406 3.837 3.196 2.819
(n=10) (4.034,1) (1.710-5.222) | (3.098,0) (1.097 — 4.178)
Psoriasisarthritis 4.692 3.005 3.147 2.338
(n=17) (5.203) (1.891 -5.956)| (2.881,5) (1.192 — 4.446)
Enthesitis-assoziierte 4.652 2.738 4.073 1.640
Arthritis (n = 34) (6.048,0) (730 —5.225)| (5.911,6) (505 - 3.676)
Andere Arthritis 5.776 4.692 3.818 2.292
(n=11) (6.238,9) (526 —7.952)| (3.775,3) (526 — 6.038)
cJADAS-10**
Mild 2.639 1.740 2.187 1.324
(n=52) (2.791,3) (570 —4.049)| (2.495,5) (416 —3.110)
Moderat 5.292 3.001 4.110 2.129
(n=107) (6.418,3) (1.317-6.845)| (4.855,3) (1.028 — 4.977)
Hoch 7.822 5.503 5.770 3.106
(n=173) (7.995,7) (2.622 - 9.635)| (7.082,8) (1.376 — 6.845)
CHAQ***
Keine Einschrankungen 4.323 2.528 3.187 1.746
(0) (n=126) (5.884,8) (930 —4.884)| (4.220,2) (767 — 3.609)
Milde bis moderate 5.698 3.824 4.381 2.292
Einschrankungen (5.551,2) (1.814-7.601)| (4.863,8) (1.147 — 5.840)
(>0bis<0,75) (n=117)
Starke Einschrankungen 9.428 6.423 7.108 3.925
(20,75) (n=90) (9.275,4)| (3.771 —11.117)| (8.362,1) (1.876 — 7.852)
Alter*
0 bis < 6 Jahre 7.210 4.578 5.009 2.784
(n=154) (8.232,1) (1.953 -8.374)| (6.463,2) (1.207 - 6.103)
6 bis < 13 Jahre 5.937 3.762 4.894 2.393
(n=118) (6.550,5) (1.488 — 7.546) | (6.229,7) (1.257 — 5.868)
> 13 Jahre 4.082 2.614 3.359 2.002
(n=161) (4.365,7) (1.343-4.833)| (3.989,9) (831 — 3.664)

*Validierte DRFZ-Diagnose. **cJADAS (clinical Juvenile Arthritis Disease Activity Score): Maf3 der Krank-
heitsaktivitat; Werte zu Studieneinschluss ***CHAQ (Childhood Health Assessment Questionnaire): Mal3
von Funktionseinschrankungen; Werte zu Studieneinschluss. "Werte zu Studieneinschluss.
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Tabelle 27: Jahr 2: Gesamt- und direkte med. Kosten nach Pradiktoren (Auswahl)

Jahr 2

Gesamtkosten Direkte medizinische Kosten

MW (SD) Median (IQR) MW (SD) |Median (IQR)
JIA Subgruppe*
Systemische Arthritis 70.427 22.528 69.267 20.433
(n=10) (86.399,9) | (5.944 —128.738) | (86.621,8)| (4.605 — 126.657)
Oligoarthritis, persistierend 4.385 1.907 3.275 1.543
(n=135) (6.109,8) (468 —5.408)| (4.618,8) (420 — 3.526)
Oligoarthritis, extended 9.677 5.832 8.281 4.787
(n =29) (9.186,1)| (2.383-12.760)| (8.548,6)| (1.970— 11.486)
Polyarthritis, seronegativ 11.160 6.537 10.034 5.569
(n=287) (11.246,8)| (3.261—-16.746)| (10.638,8)| (2.249 —14.614)
Polyarthritis, seropositiv 8.406 6.815 7.508 5.609
(n=10) (6.668,4)| (3.050-15.341)| (6.763,6)| (2.291 —14.016)
Psoriasisarthritis 10.473 3.539 7.020 2.037
(n=17) (15.574,7)| (2.060-13.992)| (8.108,7)| (1.197 —13.862)
Enthesitis-assoziierte 6.939 1.758 5.375 1.505
Arthritis (n = 34) (12.706,3) (628 —9.172)| (7.557,2) (583 — 7.861)
Andere Arthritis 18.391 3.702 13.592 3.311
(n=11) (30.900,0) (384 —18.683) | (27.691,8) (384 — 16.183)
cJADAS-10**
Mild 1.799 625 1.310 462
(n=52) (3.335,5) (61-1.756)| (2.914,9) (61 —-1.421)
Moderat 7.043 2.202 5.468 1.681
(n=107) (17.654,5) (719 -4.691) | (15.653,6) (632 — 3.526)
Hoch 13.717 7.993 12.144 6.756
(n=173) (24.807,8)| (3.076 —16.407)| (24.370,0)| (2.295— 14.593)
CHAQ***
Keine Einschrédnkungen 4.396 1.920 3.704 1.425
(0) (n=126) (9.666,6) (462 —4.440) | (9.425,8) (414 - 3.229)
Milde bis moderate 9.310 3.557 8.006 3.016
Einschrankungen (15.465,0)| (1.474-13.028)| (14.132,9)| (1.047 —10.254)
(> 0 bis < 0,75) (n=117)
Starke Einschrankungen 17.832 9.804 15.235 8.554
(20,75) (n = 90) (33.122,5)| (3.383-18.249)| (32.392,4)| (2.679 —15.436)
Alter*
0 bis < 6 Jahre 9.192 3.084 7.444 2.180
(n=154) (17.431,4)| (1.396 -11.912)| (15.952,1) (975 - 8.739)
6 bis < 13 Jahre 9.362 4.029 8.012 2.999
(n=118) (15.275,7)| (1.071 —12.840)| (13.890,7) (854 —10.181)
> 13 Jahre 11.932 3.943 11.192 3.415
(n=61) (34.744,4) (681 —12.553) | (34.765,3) (630 — 11.279)

*Validierte DRFZ-Diagnose. **cJADAS (clinical Juvenile Arthritis Disease Activity Score): Maf der Krank-
heitsaktivitat; Werte zu Studieneinschluss ***CHAQ (Childhood Health Assessment Questionnaire): MaR
von Funktionseinschréankungen; Werte zu Studieneinschluss. *Werte zu Studieneinschluss.
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Abbildung 13: Diagramm: Vergleich des monatlichen Haushaltsnettoeinkommens der

Studienkohorte* mit dem der deutschen Bevolkerung [671**

50%
45%
40%
35%
30%
25%
20%
15%
10%
5% -
0% -

B Studienkohorte zu
Studieneinschluss (n=272)

B deutsche Referenzgruppe
(ab 3-Personen-Haushalt)

Anteil an Familien

unter 900bis 1.500 2.000 2.600 >4.500 Haushaltsnetto-

900 1.500 bis  bis  bis ;
2.000 2.600 4.500 einkommensklassen
(pro Monatin Euro)

p < 0,001

*Zu Studieneinschluss. **Ab 3-Personen-Haushalte.
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ARZTLICHER BASISBOGEN

TO
AO-16

Visitendatum |_| | | | |

Tag Monat Jahr

Groe | | | |cm

Betreut in lhrer Einrichtung seit

Uberweisung durch

2 O Padiater
O Rheumatologe, internistisch

Geburtsjahr des Patienten|_| | | | O weiblich

O mannlich

Geschlecht

Gewicht kg

Krankenversicherung O GKV
O PKV

Beginn typischer Beschwerden/Symptome

Monat Jahr Monat Jahr

O Orthopade O Praktischer Arzt/Allgemeinmediziner

O sonstige Fachrichtung

Diagnose

Diagnosestellung

Monat Jahr

Juvenile idiopathische Arthritis

O systemische Arthritis
O Oligoarthritis,

soweit beurteilbar: O extended O persistierend

O Psoriasisarthritis

O enthesitis-assozierte Arthritis
O Polyarthritis,

soweit beurteilbar: O seropositiv
O andere Arthritis

O seronegativ

Laborbefunde (1)

HLA-B27 O neg Opos O nb.* Rheumafaktor O neg O pos,wennja: O nb.*

ANA O neg Opos Onb* O 1malpos O 2mal pos

(erste 6 Beobachtungsmonate) (Abstand von mind. 3 Mon.)
* n.b. = nicht bekannt

Befunde

Morgensteifigkeit (letze 7 Tage) O nein O ja, und awarl L1 | Minuten

nie jemals im Verlauf aktuell

Psoriasis O @) O
Daktylitis O O O
Enthesitis O O Achillessehnenansatz O Achillessehnenansatz

O Plantaraponeurosenansatz O Plantaraponeurosenansatz

O Tuberositas tibiae O Tuberositas tibiae

O andere O andere
MAS O ®) ©)
Familienanamnese Eltern  Geschwister CoroM

eltern

Rheumatoide Arthritis O O @)
HLA-B27 assoziierte Erkrankung (z.B. Morbus Bechterew) ©) O
entzlindliche Darmerkrankungen (Colitis ulcerosa, Morbus Crohn) ©) ©) @)
Psoriasis O O O
Kollagenosen (z.B. SLE, Dermatomyositis, Sklerodermie, Sjégren Syndrom) @) ©) @)
autoinflammatorische Erkrankungen (z.B. FMF, TRAPS, CAPS) ©) ©) O
Weichteilrheuma (z.B. Fibromyalgie) @) @) O
andere Autoimmunerkrankungen (z.B. Diabetes mellitus, Hashimotothyreoiditis) ©) O @)
andere Erkrankung (vitte angeben) @) @) @)
keine derartige Erkrankung O O O

Ethnische Herkunft (Herkunftsland der Eltern, nicht Staatsangehérigkeit)

Mutter O unbekannt Vater O unbekannt
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[’i"con] ARZTLICHER BASISBOGEN AOG

Komorbiditat, jemals Erstdiagnose aktuell,
bitte spezifische Erkrankung angeben Monat / Jahr  unbekannt behandelt?
O Augenerkrankung (z.B. Uveitis) [ @) O nein O ja
O Kardiovaskulare Erkrankung Lo |y | O O nein Oja
O Gastrointestinale Erkrankung Ly |y | @) O nein O ja
O Lebererkrankung Lo [y | O O nein Oja
O Endokrinolog./Stoffwechsel-Erkrank. I . O O nein Oja
O Erkrankung der Atemwege/Lunge [ O O nein Oja
O Allergien I O O nein Oja
O Nierenerkrankung Ly |y O O nein Oja
O Hauterkrankung (z.B. Psoriasis) Lo |y | @) O nein O ja
O Hamatologische Erkrankung T O O nein O ja
O Neurologische Erkrankung Ly |y @) O nein O ja
O psychische Erkrankung T O O nein Oja
O andere Erkrankung (bitte angeben)

1. L[| O O nein Oja

2. T . O O nein Oja

O keine derartige Erkrankung

Aktuelle Krankheitsaktivitat (bitte ankreuzen)

OO0OO0O0O O O O O OO OO0 oo o OoO o oo oo

inaktiv hoch aktiv
akt 005115 2 25 3 35 4 45 5 55 6 65 7 75 8 85 9 95 10

Aktueller Gelenkstatus (bitte schmerzhafte, geschwollene u. bewegungseingeschrankte Gelenke ankreuzen)

3 6
rechts | - links
7 8
1) M22A18) (14
o\ ]
A5 1~ | 18\
1;9/ j ‘16 1Z \ ‘ 2‘0
12V 5523(24 (L) ‘25;26v27w2£‘s,
29/ 139/ 15132 i / "33‘ 34)135) (36|
37) | 5,140 LV L VALY
38 39 L“ dn 4l lag
8L 47 48
e (i ‘
51 (49) / & \ 50
/7/1/@ ’%2\531 KJ/ 61\‘61,5'1'52)5'3\_ /585&2?3\7073
A 72\7’:’5@645%5)\’/ ;/@2‘5,2@3 ) 55 @{6@\@63
N «.\75%//@,«" : L) ®
OHWS OBWS OLWS O HWS OBWS OLWS
schmerzhaft geschwollen bewegungseingeschrankt
Druck- und/oder Bewegungsschmerz .. . . .
gung Mundéffnung asymmetrisch O nein O ja

Zahnreihenabstand|_| ,|_| cm
Falls Sie nichts angekreuzt haben:

O keines dieser Gelenke schmerzhaft O keines dieser Gelenke geschwollen O keines dieser Gelenke
bewegungseingeschrankt

ARZTLICHER BASISBOGEN (T0) Seite 2 DRFZ Berlin, fax 030.28460 - 744




A = TO :
jcon) ARZTLICHER BASISBOGEN R :
______________ -
Allgemeine Therapie Intraartikuléare
aktuell letzte 12 | Glukokortikoide, &
Monate | letzte 12 Monate 3 6
rechts links
NSAR O O Bitte Gelenke ankreuzen 2 A
Glukokortikoide, systemisch Anzahl der Injektionen ROIORe
low dose <0,2 mg pro KG/Tag O O cumulative Anzaf 4 e * T )
high dose = 0,2 mg pro KG/Tag O o) bitte Mehrfachinjektionen mitzéhlen > b & | e
parenteral (Pulstherapie) @) @) 5l e ‘ “ 4 31@5
- . . - 4 42
Pulse letzte 12 Monate || kumuiative Anzani O keine intraartikuldren 5 ~a
. . _ Glukokortikoide DTS 5880
keine derartige Therapie O O R, B
Basistherapie jemals Beginn falls abgesetzt wann aktuell Dosis (mg) i.R. Klin.
Tag/Monat/Jahr Tag/Monat/Jahr Studie**
Biologika
Etanercept o |l 1l 11,1 O L L | /appt O
Adalimumab (© J I I T O I O R e Lt |/appit O
Abatacept O T T A Lo ©) /Appl.* O
Anakinra* O T T L1y @) /Appl.* O
Tocilizumab* O I_I | | | | | |_| | | | | | ©) /Appl. #
anderes Biologikum* @)
O I T T O I I O || /Appl. *

*Applikation: O taglich O alle| | Tage O|__| mal pro Woche O wéchentlich

Konventionelle Basistherapie
MTX Qoral

Q parenteral
SASP

HCQ/CQ

Leflunomid*

Cyclosporin A*

O 00000

Azathioprin*

andere Basistherapie*
@) I T

keine Basistherapie ©)

O alle| | Wochen O andere

|_|_| ,|_| w
/d

/d

L1 |
L1l |
L1 1 |

O 00 00O0

O 1

o)

*Hinweis: Bisher keine zugelassene Therapie, bitte ,off label use” dokumentieren.

** Medikation im Rahmen der Teilnahme an einer klinischen Studie

Immunisierungsstatus (bitte erfolgte Impfungen ankreuzen)
Grundimmunisierung

Tetanus

Diphtherie

Pertussis

Hamoph. inf. B

Poliomyelitis

Hepatitis B

Pneumokokken

Meningokokken

Mumps/Masern/Rételn

Varizellen

HPV (altersabhéngig)

Influenza

sonstige Impfung

CACRCHCHOUCKE®)
CYCRCACKOACKC,

CACSRCHCNCACRSHCNCHONC)
PO POOPOOO®

©)

Auffrischungs- bzw. Indikationsimpfung

@
@
@

@
O,
@
@
0]
O)

CAS)
®

O unbekannt

ONS)
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f’i‘con] ARZTLICHER BASISBOGEN AOAG

Sind in den letzten 12 Monaten unerwiinschte Ereignisse aufgetreten?

Dokumentation aller unerwiinschten Ereignisse (UE), die im Zusammenhang mit einer antirheumatischen Therapie
stehen kénnten.

O nein O ja —> Bitte dokumentieren Sie jedes UE einzeln in den nachfolgenden Kasten!
Falls insgesamt mehr als 2 UE in diesem Zeitraum aufgetreten sind, kopieren
Sie bitte diese Seite, um jedes UE einzeln dokumentieren zu kénnen.

Erstes UE:
Klartext bitte hier eintragen
Intensitat O leicht O mittel O schwer Beginn | | | | | | | DauerinTagen
Tag Monat + Jahr Bitte zumindest ungefahr

War das UE schwerwiegend?
O nein Oja —> O Todesfolge O bedeutsame Funktionseinschrankung/Behinderung

O lebensbedrohlich O Fehlbildungen/Geburtsfehler

O Krankenhausaufenthalt O anderes UE mit akutem und signifikantem Risiko
Kausalzusammenhang eindeutig wahr- mdglich unwahr- kein Zusam-
(Bitte Medikation eintragen) scheinlich scheinlich menhang
1. @) @) O O O
2. O @) @) O O
3. @) @) @) O @)

Ausgang des UEs—> O wiederhergestellt
O noch nicht wiederhergestellt
O bleibende Schaden:
O unbekannt

Bitte eintragen

Zweites UE:
Klartext bitte hier eintragen
Intensitat O leicht O mittel O schwer Beginn | | | | | | | DauerinTagen
Tag Monat + Jahr Bitte zumindest ungefahr
War das UE schwerwiegend?
Onein Oja —> O Todesfolge O bedeutsame Funktionseinschrankung/Behinderung
O lebensbedrohlich O Fehlbildungen/Geburtsfehler
O Krankenhausaufenthalt O anderes UE mit akutem und signifikantem Risiko
Kausalzusammenhang eindeutig wahr- maglich unwahr- kein Zusam-
(Bitte Medikation eintragen) scheinlich scheinlich menhang
1. O O O ©) O
2. O O O O O
3. O O O O O

Ausgang des UEs—> O wiederhergestellt
O noch nicht wiederhergestellt
O bleibende Schaden:
O unbekannt

Bitte eintragen

Sind weitere UE aufgetreten? O nein Oja —> Kopierte Seite ausfiillen und mitfaxen.
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(?con] ARZTLICHER BASISBOGEN A6
Laborbefunde (2) Es muss jeweils nur eine Einheit angegeben werden.

BSG mm/h (1. Std.) O nd.*
CrP L1 |l | mgn bew. LI |, 1 | mgdl Ondr
IgA mg/dl bzw. LI, L g/l Ond*
lgG mg/dl baw. L1 |,[ | g/l O n.d*
IgM L1 1 | mgul bzw. L1l gn O n.d.*
Hamoglobin |_|_|, | g/dl baw, L1 | L] mmot O nd*
Leukozyten Lt 1L x 109 O n.d.*

Neutrophile Granulozyten L L | %der Leukozyten bzw. L1 | ,|_| x10%u O nd.*
% der Leukozyten bzw. L1 || | x10%u O nd>

Lymphozyten
Thrombozyten
CK

LDH

SGOT / ASAT
SGPT / ALAT
nur sJIA
Ferritin
D-Dimer

I I I T Y O nd.*
L1 11 Jun O n.d.*
L1 11 |un O n.d.*
L1 L | un O n.d.*
[ Y/ O nd.*
L1 ng/ml O n.d*
Lt L] pgmi baw. L 1 | ug/

O n.d.*

* nicht durchgefiihrt

Juvenile Arthritis Damage Index (JADI)

Definitionen, um den Schaden in den einzelnen Gelenken zu bewerten:
Kontrakturen und andere Gelenkdeformationen sollten nur gewertet werden
1. wenn Sie sich volistdndig durch eine vorausgegangene Schédigung des Gelenks erkldren lassen,
2. wenn sie keine Folge der momentan aktiven Arthritis sind und
3. wenn sie mindestens 6 Monate bestehen.

Fir jedes Gelenk sollte nur die schwerste Ladsion gewertet werden.

O nicht beurteilbar, da Beobachtungszeitraum unter 6 Monaten
O keine Schaden vorhanden

Gelenk

Definition des Gelenkschadens

Kiefergelenk Mikrognathie oder Gesichtsasymmetrie, die eine relevante O
rechtes und linkes  Zsthetische Beeintrachtigung und/oder eine Fehlstellung der
ge’e”k als ein Zahnreihen zur Folge hat/haben.
elenk werten

Deutliche Beeintrachtigung der Mundéffnung (3 O

Ubereinander-gelegte Finger kénnen nicht in den Mund

genommen werden) mit radiologischen

Gelenkveranderungen.
Halswirbel- Extension < 50% des normalen Bereiches oder radiologisch @)
séule gesicherte Subluxation der Halswirbelsaule.

Ankylose, medullare Kompression in der Krankengeschichte O

oder operative Versteifung

rechts links

Schulter AuBenrotation < 50% des normalen Umfangs und/oder @) O

Abduktion der Arme < 50% (d.h. nicht Gber Schulterhéhe)

Ankylose oder Prothese O o
Ellenbogen Beugekontraktur < 30° O O

Beugekontraktur > 30°, Ankylose oder Prothese O o
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Fortsetzung JADI
Definition des Gelenkschadens rechts links
Handgelenk Extension oder Flexion < 50% des normalen @) O
BewegungsausmaBes oder Subluxation oder volare, ulnare
oder radiale Abweichung
Ankylose oder Prothese O O
Fingergrund- I nmwy vV VI
gelenke Beugekontraktur, ulnare oder radiale Abweichung O0000 00000
Subluxation, Ankylose oder Prothese O0000 00000
Fingermittel-  Beugekontraktur O0000 00000
gelenke Schwanenhals- oder Knopfloch-Deformierung oder O0000 00000
Ankylose
Hifte Innenrotation < 10° O @)
Ankylose oder Prothese O O
Knie Arthritis-bedingte Valgusfehlstellung < 15° oder O @)
Beugekontraktur < 25°
Beugekontraktur >25° oder Prothese O O
Sprunggelenk KnickfuB/Valgusdeformation < 20° ©) O
oberes und unteres . .
Gelenk als ein Gelenk - KnickfuB/Valgusdeformation > 20°, Ankylose, Arthrodese O O
werten oder Prothese
Zehengrund-  Arthritis bedingte sichtbare Verformung ©) O
gelenke ;
alle Gelenke jeden Arthroplastik des VorderfuBes @) O
FuRes zusammen
werten

Definitionen, um die extraartikuldren Schddigungen zu bewerten:

Diese Schédigungen werden als persistierende Verdnderungen in der Anatomie, Physiologie, Pathologie oder
Funktion definiert, die seit dem Erkrankungsbeginn aufgetreten sind, aus vorangegangener Krankheitsaktivitat
oder deren Behandlung resultieren und seit mindestens 6 Monaten bestehen.

Item Definition des extraartikularen Schadens

Katarakt und/oder Komplikationen einer Uveitis mit
Minderung der Sehkraft

Augenoperation

Ophthalmologisch ORA OLA

ORA OLA

gesetzliche Blindheit O RA OLA

Muskuloskelettales Schwere muskulare Atrophie
System, nicht

Osteoporose mit Frakturen oder Zusammenbruch der
artikular

Wirbelkorper
Avaskuladre Knochennekrose

OO0 0O

Signifikate Verkrimmung der thorakolumbalen
Wirbelsaule bedingt durch Beinldngendifferenz oder
Huftkontraktur

Signifikante Beinlangendifferenz oder

Wachstumsanomalie eines Knochensegments
Dermatologisch Striae rubrae

Subkutane Atrophie resultierend aus i.a.

Glukokortikoid-Injektionen
Endokrinologisch Wachstumsstérungen
Verzogerte Pubertét

Diabetes mellitus

Q000 00 O

Sekundare Amyloidose
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______________ -
Bitte beachten:
Wurde wahrend dieser Visite Blut (4 ml Vollblut im Serumréhrchen) abgenommen?
O nein O ja
Liegen aktuelle Réntgenbilder vor bzw. Liegen aktuelle MRT vor bzw. wurden
wurden diese veranlasst? diese veranlasst?
O nein Oja O nein Oja
Bitte geréntgte Gelenke ankreuzen. Bitte untersuchte Gelenke ankreuzen.
1 2 1 } 2
3 T4 3 ¢
rechts links rechts | .~ links
5 e 5| (s
8) (o) 8) (o)
79 | 1213 (80) ‘j,é'f:’ 12)13 “‘ (80)
) (52 e
® /@ ®
O HWS O BWS O LWS O HWS OBWS O LWS
Sonstige Regionen bitte als Klartext angeben: Sonstige Regionen bitte als Klartext angeben:
© DRFZ

Bitte zusammen mit dem Patientenbogen per
FAX (Fax: 030.28460-744) an das DRFZ
senden.

Originalb6égen im Patientenordner ablegen!

Name des Arztes

bitte in Druckschrift ausfiillen

ARZTLICHER BASISBOGEN (T0)

Seite 7
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Wir freuen uns, dass Sie sich bereit erkldrt haben an unserer Untersuchung teilzunehmen. Wir
mdchten Sie bitten, den nachfolgenden Fragebogen sorgféltig auszufiillen. Bitte versuchen Sie,
jede Frage zu beantworten.

1. Wegen welcher Beschwerden oder von lhnen festgestellter Auffalligkeiten suchten Sie zu Beginn
der Erkrankung lhres Kindes einen Arzt auf? Mehrfachnennungen sind maglich.

O Hinken, Gangauffalligkeiten

O Schmerzen in mindestens einem Gelenk
O Schwellung mindestens eines Gelenkes
O Morgensteifigkeit der Gelenke

O Fersenschmerzen

O Rickenschmerzen

O Fieber

O andere Auffalligkeiten:

2. Wie lange dauerte es bis Sie wegen der rheumatischen Beschwerden lhres Kindes erstmals einen
Arzt aufsuchten? Geben Sie gine Mdglichkeit an.

Dauer in Tagen|_|_| Dauer in Wochen Dauer in Monaten O weiB ich nicht

3. Welche Arzte haben Sie wegen der rheumatischen Beschwerden lhres Kindes aufgesucht, bevor
lhr Kind in diese Einrichtung gekommen ist? Mehrfachnennungen sind méglich.

Kinderarzt (ohne Spezialisierung Kinderrheumatologie)
Praktischer Arzt/Allgemeinmediziner/Internist
Rheumatologe, internistisch

Orthopade

sonstiger Facharzt (z.B. Nervenarzt/Neurologe, Réntgenfacharzt):
wir sind direkt in diese Sprechstunde / Praxis gelangt.

C0000O0

E

Wie viele Arzte haben Sie insgesamt aufgesucht? )
einschlieBlich des heutigen Arztbesuches: Anzahl der Arzte insgesamt

5. Wie lange mussten Sie nach Uberweisung zum Kinderrheumatologen auf einen Termin zur
Erstvorstellung Ihres Kindes warten? Geben Sie bitte nur eine Mdglichkeit an:

Dauer in Tagen|_|_| Dauer in Wochen Dauer in Monaten O weiB ich nicht

6. War lhr Kind in den letzten 12 Monaten stationdr im Krankenhaus?
Q nein Q ja, wegen seiner rheumatischen Beschwerden

und zwar: Wochen und |_| Tage
QO ja, aus anderen Griinden:

und zwar: Wochen und |_| Tage

7. Wurde lhr Kind jemals wegen seiner rheumatischen Beschwerden operiert?
O nein O ja

Falls ja, geben Sie bitte die Art der Operation an und nennen Sie den Zeitpunkt (Monat und Jahr)

1. Operation: I
2. Operation: [ L
Monat Jahr
8. Hat lIhr Kind wegen der rheumatischen Erkrankung folgende Behandlungen in den letzten

12 Monaten erhalten?

Krankengymnastik (einzeln oder in der Gruppe)
Bewegungsbad (einzeln oder in der Gruppe)
Ergotherapie (z.B. Gelenkschutzberatung, Hilfsmittel)
andere Behandlung, und zwar:
O keine derartige Behandlung

00O
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9. Hat Ihr Kind in den letzten 3 Monaten wegen seiner rheumatischen Beschwerden in der Schule
gefehlt?

Q nein Oja,undzwar: L1 | Tage

10.Wurde bei lhrem Kind ein Grad der Behinderung festgestellt?
O nein
O ja — mit % Grad der Behinderung

11.Besitzt Ihr Kind einen Schwerbehindertenausweis?

O nein

O nein, aber ein Ausweis ist beantragt

O ja

12.Wurde fiir Ihr Kind eine Pflegestufe bewilligt?
QO nein

QO nein, aber eine Pflegestufe ist beantragt

QO ja — Pflegestufe L]

13.Wie haufig treibt Ihr Kind in seiner Freizeit Sport?
O taglich O mehrmals die Woche O einmal die Woche QO seltener O gar nicht

14.Kann lhr Kind am Schulsport teilnehmen?
O ja, immer O manchmal nicht O haufig nicht O mein Kind ist vom Schulsport befreit

15.Treibt Ihr Kind aufgrund der rheumatischen Erkrankung weniger Sport?
Q nein Q ja

16.Kann lhr Kind eine bestimmte Sportart nicht mehr ausiiben?
O nein O ja, und zwar:

Nun geht es darum, wie es Ihrem Kind mit seiner Krankheit im Augenblick ergeht.

Den ndchsten Fragen liegen Skalen zugrunde, die zur Einschitzung des gesundheitlichen Befinden Ihres
Kindes dienen. Wenn Sie z.B. den Gesundheitszustand Ihres Kindes als sehr gut einschétzen, kreuzen Sie
bitte den Anfangspunkt (ersten Kreis) an. Wenn Sie den Gesundheitszustand lhres Kindes als sehr schlecht
einschétzen, kreuzen Sie den Endpunkt (letzten Kreis) an. Ansonsten entscheiden Sie sich fir einen Kreis

zwischen dem Anfangs- und Endpunkt.
17.Wie beurteilen Sie im GroBen und Ganzen den derzeitigen Gesundheitszustand lIhres Kindes?

0 O o oo oo oo o oo oo o oo oo oo

sehr schlecht
sehrgut o o5 1 15 2 25 3 35 4 45 5 55 6 65 7 7.5 8 85 9 95 10

18.Wie stark war Ihr Kind in den vergangenen 7 Tagen bei der Erledigung seiner taglichen Aufgaben
eingeschrankt?

O O O O O O O OO0 O OoOOOoO oo oo o oo oo
nicht stark

eingeschrankt 0 05 1 15 2 25 3 35 4 45 5 55 6 65 7 75 8 85 9 9.5 10 eingeschrankt

19.Wie wiirden Sie die Schmerzen lhres Kindes in den vergangenen 7 Tagen einschatzen?

Keine ©O0O0O0OO0OO0OO0OO0OO0OO0OO0OO0OO0OO0OO0O0OO0O0 00 O  hstrke

Schmerzen 0 05 1 15 2 25 3 35 4 45 5 55 6 65 7 75 8 85 9 95 10 Schmerzen
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Die folgenden Fragen beziehen sich auf mégliche Beschwerden lhres Kindes im Kiefergelenk.

20.Hatte oder hat Ihr Kind Schmerzen in den Kiefergelenken beim Kauen oder in Ruhe?
Q nein Q ja
Falls ja,seitwann? | | || | | | |

Monat Jahr

21.Wie wiirden Sie die Schmerzen lhres Kindes in den Kiefergelenken in den vergangenen 7 Tagen
einschétzen?
ceine O OO0 O0O0OO0OO0OO0O0OO0OO0OO0OO0OO0OO0OO0OO0O0O0 00 usarke
Schmerzen 0 05 1 15 2 25 3 35 4 45 5 55 6 65 7 75 8 85 9 95 10 Schmerzen

22 Traten oder treten bei Ihrem Kind Kiefergelenkgerausche (z.B. Knacken oder Knirschen) beim
Kauen auf?

O nein Q ja, und zwar: O beidseitig QO rechts Q links

23.Hatte oder hat Ihr Kind Schwierigkeiten den Mund weit zu 6ffnen?
QO nein O ja

24.1st Ihr Kind in kieferorthopéadischer Behandlung?
O nein O ja
Falls ja, seitwann? | | || | | | |

Monat Jahr
Falls ja, welche Therapie wurde oder wird dort durchgefiihrt?
Q festsitzende Zahnspange QO herausnehmbare Zahnspange Q Aktivator/Doppelspange
Q Physiotherapie des Kiefers Q Kieferoperation
O andere
O keine

25.Hat Ihr Kind haufig Kopfschmerzen (mindestens 1 Mal pro Woche)?
Q nein O ja

Mit Hilfe der nachfolgenden Fragen mdchten wir erfahren, wie stark Ihr Kind im Alltag durch seine
rheumatischen Beschwerden beeintréchtigt ist.

Notieren Sie bitte nur die auf die Beschwerden beruhenden Schwierigkeiten und Beeintrdchtigungen.
Kreuzen Sie bitte jeweils nur die Antwort an, die am besten seine Méglichkeiten in der vergangenen Woche
beschreibt. Wenn Ihr Kind eine der unten aufgefiihrten Tétigkeiten (blicherweise noch nicht ausfihren kann,
weil es zu jung ist, dann kreuzen Sie bitte trifft nicht zu*® an.

Frage 26 problem- leicht stark nicht trifft nicht
los erschwert  erschwert  maglich zu

Anziehen und Kérperpflege
Kann Ihr Kind sich allein:

¢ anziehen, die Schnirsenkel binden, Kndpfe schlieBen o Q @) @) ©)
oder 6ffnen?

e die Haare waschen? ©) @) @) @) Q

¢ die Socken an- oder ausziehen? ©) @) @) @) ©)

e die Fingernagel schneiden? ©) ©) ©) ©) o

Aufstehen

Kann lhr Kind:

e von einem niedrigen Stuhl oder vom Boden aufstehen? o ©) ©) ©) ©)

e sich ins Bett legen oder aus dem Bett aufstehen? o O] @) @) ©)

Essen und Trinken

Kann Ihr Kind allein:

e bei Tisch ein Messer zum Schneiden benutzen? O] @) ©) ©) o

e eine Tasse oder ein Glas zum Mund fihren? o ©) @) ©) ©)

e eine neue Packung Cornflakes oder Miisli 6ffnen? o @) ©) ©) O]

BASISBOGEN FUR ELTERN (T0) — E8-12 Seite 3 DRFZ, Fax 030.28460 - 744




A BASISBOGEN FUR TO
‘jcon

ELTERN E8-12
Fortsetzung Frage 26 problem- leicht stark nicht trifft nicht
los erschwert  erschwert  moglich zu
Gehen
Kann Ihr Kind allein:
e drauBBen auf ebenem Boden gehen? o Q o ©) O
o flinf Stufen hinaufgehen? O] Q o ©] O
Korperpflege
Kann Ihr Kind sich allein:
e am ganzen Korper waschen und abtrocknen? o ©) ©) @) o
¢ baden (in die Wanne ein- und aussteigen)? O Q o ©] O
o auf die Toilette gehen und wieder aufstehen? @) ©) @) Q @)
e die Zahne putzen? O] O Q ©) O
e die Haare kdmmen oder bilrsten? O] @) ©) ©) O]
Erreichen von Gegenstianden
Kann Ihr Kind:
¢ einen schweren Gegenstand, z.B. ein groBes Spiel oder o o o @) o
Biicher, Gber Kopfhéhe erreichen und herunterholen?
e sich blicken, um ein Kleidungsstiick oder ein Blatt o o o @] O
Papier vom Boden aufzuheben?
e einen Pullover iber den Kopf anziehen? o ©) ©) ©) ©)
e den Kopf drehen, um (ber die Schulter o @) @) @) o
zuriickzuschauen?
Greifen
Kann Ihr Kind:
o mit Kugelschreiber oder Bleistift schreiben? o O ©) @) @)
e Autotiiren 6ffnen? o @) @) o O
e Schraubverschllsse aufmachen, die schon einmal o o @) o Q
gedffnet waren?
e Wasserhdhne auf- und zudrehen? O O O Q O
e eine Tir mit einem Tlrknauf 6ffnen? o O ©) Q Q
Aktivitaten und hausliche Aufgaben
Kann Ihr Kind:
« allein einkaufen und Kleinigkeiten erledigen? Q Q ©) @) ©)
¢ in Auto, Bus oder StraBenbahn ein- u. aussteigen? Q O O @] O
e Fahrrad fahren? ©) @) @) ©) ©)
¢ im Haushalt helfen (z.B. abwaschen, Mill wegbringen, o Q @) @) ©)

Staub saugen, bei der Gartenarbeit helfen, sein Bett
machen, sein Zimmer aufrdumen)?

e rennen und spielen? ©) @) ©) ©) O]

Bitte kreuzen Sie alle Hilfsmittel an, die lhr Kind gewdhnlich fiir eine der folgenden Tatigkeiten benutzt:
QO Mein Kind benétigt keine Hilfsmittel
Mein Kind benétigt fir die angegebenen Tatigkeiten folgende Hilfsmittel:

Anziehen und Koérperpflege: O Hilfsmittel zum Anziehen, z.B. Knépfhaken, ReiBverschlusszieher,
verlangerten Schuhléffel

Aufstehen: Q Spezialstuhl oder erhéhten Stuhl
Essen und Trinken: QO besondere Hilfsmittel beim Essen u. Trinken, z.B. besonderes Besteck
Gehen: O Gehstiitzen

QO Therapieroller, -fahrrad

O Rollstuhl
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Fortsetzung Frage 26

erhéhten Toilettensitz
Badewannensitz
Haltegriff an der Badewannenstange

Kérperpflege:

Erreichen von Gegenstanden: Gerate mit langen Stielen zum Erreichen bestimmter Gegenstande

Greifen: Gerate mit langen Stielen im Badezimmer
Schraubverschluss-Offner fiir Glaser (die schon vorher geéffnet waren)

QO Bleistiftverdickung oder spezielle Schere oder Schreibgerate

O
O
o
Q
o
o

Q andere Hilfsmittel fir die genannten Tatigkeiten:

Bitte kreuzen Sie die Bereiche an, in denen lhr Kind aufgrund seiner Erkrankung normalerweise Hilfe
von anderen benétigt:

O keine fremde Hilfe erforderlich
Mein Kind benétigt Hilfe in folgenden Bereichen:

Q Anziehen O Gehen Q Greifen
O Aufstehen O Korperpflege O Aktivitaten und
Q Essen und Trinken Q Erreichen von Gegenstanden hausliche Aufgaben

©CHAQ

Bitte kreuzen Sie fir jede der folgenden Fragen die Zahl an, die am besten zu lhrer Einschédtzung
passt, wie Sie die folgenden Aufgaben zum jetzigen Zeitpunkt erfillen kénnen. Falls eine der
Fragen fiir Sie nicht zutrifft, kreuzen Sie bitte das Késtchen trifft nicht zu“ an.

sehr unsicher ganz sicher trifft
27. Wie sicher sind Sie, dass Sie..... nicht zu
die Schmerzen lhres Kindes merklich mindern kénnen? 1 2 383 4 5 6 7 @)
die Gelenksteifigkeit Ihres Kindes merklich mindern kénnen? 1 2 3 4 5 6 7 o
etwas tun kdnnen, um die Schwellungen der Gelenke
Ihres Kindes zu mildern? 1 2 3 4 5 6 7 @)
verhindern kdnnen, dass die Arthritisschmerzen
den Schlaf Ihres Kindes beeintrachtigen? i 2 3 4 5 6 7 ©)
die Arthritisschmerzen wenig bis maBig verringern kénnen,
indem Sie Methoden anwenden, die nicht auf der Einnahme i1 2 3 4 5 6 7 @)
von zusatzlichen Medikamenten beruhen?
die Arthritis bedingte Mudigkeit Ihres Kindes beeinflussen kénnen?1 2 3 4 5 6 7 o
die Aktivitaten Ihres Kindes so steuern kénnen, dass es
aktiv sein kann, ohne dadurch die Arthritis zu verschlimmern? 1 2 3 4 5 6 7 O
Ihrem Kind dabei helfen kdnnen sich besser zu flihlen,
wenn es aufgrund der Arthritis traurig ist? 1 2 3 4 5 6 7 @)
Ihrem Kind dabei helfen kénnen sich besser zu flihlen,
wenn es sich aufgrund der Arthritis einsam fiihit? 1 2 8 4 5 6 7 @)
Ihrem Kind dabei helfen kdnnen sich besser zu fiihlen,
wenn es aufgrund der Arthritis frustriert ist? 1 2 3 4 5 6 7 @)
die Arthritis Ihres Kindes soweit im Griff haben,
dass es Freude an den Dingen hat, die es mag? 1 2 3 4 5 6 7 @)
die Arthritis Ihres Kindes soweit im Griff haben
dass es im vollen Umfang an Schulaktivitédten teilnehmenkann? 1 2 3 4 5 6 7 Q
die Arthritis lhres Kindes soweit im Griff haben, dass es im vollen
Umfang an Aktivitdten mit seinen Freunden teilnehmen kann? 1 2 3 4 5 6 7 o
die Arthritis lhres Kindes soweit im Griff haben, dass es im
vollen Umfang an Familienaktivitaten teilnehmen kann? 1 2 3 4 5 6 7 o

© PASE
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In der ndchsten Frage geht es um den heutigen Gesundheitszustand lhres Kindes. Bitte kreuzen
Sie jeweils diejenige der drei Aussagen an, die den Gesundheitszustand Ihres Kindes am besten
beschreibt.

Frage 27

Bewegung (herumlaufen)

Mein Kind hat keine Schwierigkeiten herumzulaufen
Mein Kind hat einige Schwierigkeiten herumzulaufen
Mein Kind hat groBe Schwierigkeiten herumzulaufen

(O ONG)

Fiir sich selbst sorgen

Mein Kind hat keine Schwierigkeiten sich selber zu waschen oder anzuziehen
Mein Kind hat einige Schwierigkeiten sich selber zu waschen oder anzuziehen
Mein Kind hat groBe Schwierigkeiten sich selber zu waschen oder anzuziehen

00

Was mein Kind normalerweise tut
(zum Beispiel: in die Schule gehen, Hobbys, Sport, Spielen, Dinge mit Familie und Freunden machen)

Mein Kind hat keine Schwierigkeiten das zu tun, was es normalerweise tut
Mein Kind hat einige Schwierigkeiten das zu tun, was es normalerweise tut
Mein Kind hat groBe Schwierigkeiten das zu tun, was es normalerweise tut

(O ONG)

Schmerzen oder kérperliche Beschwerden

Mein Kind hat keine Schmerzen oder kdrperlichen Beschwerden
Mein Kind hat einige Schmerzen oder kérperlichen Beschwerden
Mein Kind hat groBe Schmerzen oder kérperlichen Beschwerden

0O

Sich ungliicklich, traurig oder besorgt fiihlen

Mein Kind ist nicht ungllcklich, traurig oder besorgt ©)
Mein Kind ist etwas unglticklich, traurig oder besorgt ©)
Mein Kind ist sehr unglicklich, traurig oder besorgt ©)

© EQ-D5-Y modifiziert fir Eltern

Nachfolgend finden Sie eine Liste von Dingen, die méglicherweise fir Ihr Kind ein Problem
darstellen. Bitte sagen Sie uns, wie hdufig jedes einzelne Problem bei Ihrem Kind in den letzten 4
Wochen auftrat, indem Sie die zutreffende Zahl ankreuzen:

28. Wie oft hatte Ihr Kind im vergangenen Monat folgende Probleme, Sorgen oder Schwierigkeiten?

Koérperlicher Bereich: Mein Kind hatte Probleme .... nie fast manch- haufig fast
nie mal immer

.. mindestens 300 Meter im Freien zu gehen. 0 1 2 3 4

.. beim Rennen. 0 1 2 3 4

.. an sportlichen Aktivitdten teilzunehmen. 0 1 2 3 4

.. etwas Schweres aufzuheben. 0 1 2 3 4

.. selbststéndig zu baden oder zu duschen. 0 1 2 3 4

... kleinere Pflichten im Haushalt zu erledigen. 0 1 2 3 4

Mein Kind hatte Schmerzen. 0 1 2 3 4

Mein Kind hatte wenig Energie. 0 1 2 3 4

Emotionaler Bereich: Mein Kind ... nie fast manch- haufig fast
nie  mal immer

.. firchtete sich oder war angstlich. 0 1 2 3 4

.. war traurig oder niedergeschlagen. 0 1 2 3 4

.. war verargert. 0 1 2 3 4

.. hatte Probleme beim Schlafen. 0 1 2 3 4

.. machte sich Sorgen, was mit ihr/ihm passieren wird. 0 1 2 3 4
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Sozialer Bereich: Mein Kind ... nie fast manch- hiufig fast
nie mal immer
.. hatte Probleme mit anderen Kindern gut auszukommen. 0 1 2 3 4
.. hatte Probleme, weil andere Kinder nicht mit ihr/ihm befreundet sein 0 1 2 3 4
wollten.
.. wurde von anderen Kindern gehénselt. 0 1 2 3 4
.. konnte nicht das tun, was andere Gleichaltrige tun. 0 1 2 3 4
.. hatte Probleme beim Spielen mit anderen Kindern mitzuhalten. 0 1 2 3 4
Schule Mein Kind .. nie fast manch- haufig fast
nie mal immer
... hatte Probleme in der Schule aufzupassen. 0 1 2 3 4
.. vergal3 Dinge. 0 1 2 3 4
.. hatte Probleme das schulische Arbeitspensum zu erfllen. 0 1 2 3 4
.. fehlte in der Schule, weil es sich nicht wohl fihlte. 0 1 2 3 4
.. fehlte wegen Arztbesuchen oder Krankenhausaufenthalten in der Schule. 0 1 2 3 4
Schmerzen Mein Kind hatte .. nie fast manch- haufig fast
nie mal immer
.. Schmerzen in Gelenken oder Muskeln. 0 1 2 3 4
.. starke Schmerzen. 0 1 2 3 4
.. Probleme beim Schlafen aufgrund von Gelenk- oder Muskelschmerzen. 0 1 2 3 4
.. Steifigkeit am Morgen oder nach zu langem Sitzen. 0 1 2 3 4
Tagllche Aktivitdten: Mein Kind hatte Schwierigkeiten ... nie fast manch- haufig fast
nie mal immer
.. beim Aufdrehen von Wasserh&ahnen. 0 1 2 3 4
.. beim Herunterdriicken von Turklinken. 0 1 2 3 4
.. mit Messer und Gabel zu essen. 0 1 2 3 4
.. mit Faller oder Stift zu schreiben oder zu zeichnen. 0 1 2 3 4
.. die Schulblcher zu tragen. 0 1 2 3 4
Behandlung Mein Kind .. nie fast manch- hdufig fast
nie mal immer
.. fihlte sich schlecht durch die Medikamente. 0 1 2 3 4
.. hatte Schmerzen bei der Krankengymnastik oder den taglichen Ubungen. 0 1 2 3 4
.. hatte Probleme sich selbst flir Medikamente oder 0 1 2 3 4
krankengymnastische Ubungen verantwortlich zu fahlen.
.. hatte Probleme mit der Krankheit umzugehen. 0 1 2 3 4
.. hatte Angst vor Blutabnahmen. 0 1 2 3 4
.. hatte Angst vor Spritzen. 0 1 2 3 4
.. hatte Angst vor Arztbesuchen. 0 1 2 3 4
Sorgen/ZwelfeI Mein Kind .. nie fast manch- haufig fast
nie mal immer
.. war besorgt wegen Nebenwirkungen der Medikamente. 0 1 2 3 4
.. hatte Zweifel an der Wirksamkeit der Medikamente. 0 1 2 3 4
.. machte sich Sorgen wegen der Krankheit. 0 1 2 3 4
Sich mitteilen: Mein Kind hatte .... nie fast manch- hdufig fast
nie mal immer
.. Schwierigkeiten den Arzten und Schwestern zu sagen, wie sie/er sich fiihlt. 0 1 2 3 4
.. Schwierigkeiten den Arzten und Schwestern Fragen zu stellen. 0 1 2 3 4
.. Schwierigkeiten anderen Menschen ihre/seine Krankheit zu erklaren. 0 1 2 3 4

©PedsQL 4.0 und 3.0 — Eltern (8-12)
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Beantworten Sie bitte alle folgenden Fragen so gut Sie kénnen, selbst wenn Sie nicht ganz sicher
sind oder lhnen eine Frage merkwiirdig vorkommt. Bitte markieren Sie zu jedem Punkt ,nicht
zutreffend®, teilweise zutreffend” oder ,eindeutig zutreffend”.

29. Wie wiirden Sie das Verhalten lhres Kindes in den letzten 6 nicht teilweise eindeutig
Monaten einschatzen? zutreffend  zutreffend  zutreffend

Rucksichtsvoll

Unruhig, Gberaktiv, kann nicht lange stillsitzen

Klagt haufig liber Kopfschmerzen, Bauchschmerzen oder Ubelkeit

Teilt gerne mit anderen Kindern (SiiBigkeiten, Spielzeug, Buntstifte usw.)

Hat oft Wutanfalle; ist aufbrausend

Einzelganger, spielt meist alleine

Im allgemeinen folgsam; macht meist, was Erwachsene verlangen

Hat viele Sorgen, erscheint hdufig bedriickt

Hilfsbereit, wenn andere verletzt, krank oder betribt sind

Sténdig zappelig

Hat wenigstens einen guten Freund oder eine gute Freundin

Streitet sich oft mit anderen Kindern oder schikaniert sie

Oft ungliicklich oder niedergeschlagen; weint haufig

Im allgemeinen bei anderen Kindern beliebt

Leicht ablenkbar, unkonzentriert

Nervos oder anklammernd in neuen Situationen; verliert leicht das Vertrauen

Lieb zu jingeren Kindern

Ligt oder mogelt haufig

Wird von anderen gehénselt oder schikaniert

Hilft anderen oft freiwillig (Eltern, Lehrern oder anderen Kindern)

Denkt nach, bevor er/sie handelt

Stiehlt zu Hause, in der Schule oder anderswo

Kommt besser mit Erwachsenen aus als mit anderen Kindern

Hat viele Angste; firchtet sich leicht

FOhrt Aufgaben zu Ende; gute Konzentrationsspanne

COO0OOOOOICOOOLI0COOCLICLOLLOI000
COO00OOOCOICLCLOOL0I0COOCOICLLOLOI00O
COOI00OOOCOIC0LOLOL0I0CLOOCOICLLOLOI0OO

Gibt es noch etwas, das Sie erwdhnen méchten? Bitte nachfolgend eintragen.

Wiirden Sie sagen, dass lhr Kind insgesamt gesehen in einem oder mehreren der folgenden Bereiche
Schwierigkeiten hat: Stimmung, Konzentration, Verhalten, Umgang mit Anderen?

Q nein

Q ja, leichte Schwierigkeiten O ja, deutliche Schwierigkeiten QO ja, massive Schwierigkeiten

Falls Sie diese Frage mit ,,ja“ beantwortet haben, beantworten Sie bitte auch die folgenden
Punkte:

Seit wann gibt es diese Schwierigkeiten?

QO weniger als einen Monat Q 1-5 Monate Q 6-12 Monate Q Uber ein Jahr
Leidet Ihr Kind unter diesen Schwierigkeiten?

O gar nicht O kaum O deutlich O massiv

Wird lhr Kind durch diese Schwierigkeiten in einem der folgenden Bereiche des
Alltagslebens beeintrachtigt?

gar nicht kaum deutlich schwer
zu Hause @) @) @) @)
mit Freunden @) @) @) @)
im Unterricht @) @) @) @)
in der Freizeit @) @) @) @)

Stellen die Schwierigkeiten eine Belastung fiir Sie oder die ganze Familie dar?
O keine Belastung O leichte Belastung O deutliche Belastung O schwere Belastung

©SDQ-D
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AbschlieBend haben wir noch einige Fragen zu lhrem Kind und Ihrer Familie.

Geburtsjahr des erkrankten Kindes
Geschlecht des Kindes QO weiblich O mannlich

Welche Schule besucht Ihr Kind?
O Grundschule O Haupt-/Realschule O Gesamtschule O Gymnasium

Q andere Schule:

Mit welchen Personen lebt das Kind in einem Haushalt? (Mehrfachantwort méglich)
O Mutter O Vater O Stiefmutter/-vater

O GroBeltern O Geschwister O andere Personen

Q Kind lebt auBerhalb seiner Familie

In den folgenden Fragen geht es um lhre berufliche Ausbildung sowie lhre berufliche Situation.
Bitte geben Sie die entsprechende Information fir beide Elternteile an.

Schulabschluss (Bitte hichsten erreichten Abschluss ankreuzen) Mutter Vater
keinen Schulabschluss Q Q
Hauptschule o ©)
Realschulabschluss / Abschluss Polytechnische Oberschule o o
Fachhochschulreife o o
Hochschulreife O O
Berufsausbildung (Bitte héchsten erreichten Abschluss ankreuzen) Mutter Vater
keine Berufsausbildung / im Beruf angelernt Q Q
Lehre (2 bzw. 3 Jahre) Q Q
Fachschulausbildung Q ©)
Fachhochschulstudium Q ©)
Hochschulstudium (Universitét) O] o
sonstiges o @)
Aktuelle berufliche Situation Mutter Vater
vollzeit erwerbstatig o Q
teilzeit erwerbstatig o o
in Ausbildung / Umschulung o ©)
Hausfrau / Hausmann ©) ©)
arbeitslos ©) ©)
berentet ©) ©)
sonstiges ©) ©)

Rauchen Sie? Bitte geben Sie auch hier — wenn mdéglich - bitte die entsprechende Information fiir beide
Elternteile bzw. lhren Lebenspartner an.

Mutter Vater

Q ja, taglich Q ja, taglich
Falls ja, seit wie vielen Jahren rauchen Sie? Falls ja, seit wie vielen Jahren rauchen Sie?
Bitte Anzahl eintragen L1 Bitte Anzahl eintragen L

QO ja, gelegentlich QO ja, gelegentlich

O Ich habe friiher Jahre lang geraucht, QO Ich habe friher Jahre lang geraucht,
habe aber vor |_|_| Jahren aufgehort habe aber vor|_|_| Jahren aufgehért

O Ich habe nie geraucht O Ich habe nie geraucht

Wenn Sie rauchen: Wenn Sie rauchen:

Ich rauche pro Tag Stiick Ich rauche pro Tag Stiick

O Zigaretten O Zigarren O Zigarillos O Pfeife Q Zigaretten QO Zigarren O Zigarillos O Pfeife
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Hat es in dem Leben lhres Kindes in den letzten 12 Monaten besonders einschneidende Ereignisse

gegeben?
O nein O ja, und zwar: O Trennung der Eltern

QO schwere Erkrankung eines Elternteils
QO schwere Erkrankung eines nahestehenden Verwandten

QO Tod eines Elternteils

O Tod eines nahestehenden Verwandten

Q sonstiges

Wo wohnt Ihr Kind? Geben Sie bitte den Landkreis an, zu dem
der Wohnort gehért, bzw. bei GroBstadten zusatzlich den Stadtteil.

Von wem wurde dieser Bogen ausgefiillt?
QO Mutter Q Vater Q andere Person

HeutigesDatum: | | | | | | | Vielen Dank fiir Ihre Mitarbeit!
Tag Monat Jahr

BASISBOGEN FUR ELTERN (T0) — E8-12 Seite 10
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KOSTENWOCHENBUCH

Liebe Eltern,

in Zeiten knapper Ressourcen und Einsparungen im Gesundheitswesen ist es wichtig,
aussagekréftige Daten zu Kosten, die vor allem |hnen im Zusammenhang mit der
Erkrankung Ilhres Kindes entstehen, zu erfassen. Trotz des dringenden Bedarfs an
zuverldssigen Zahlen gibt es jedoch hierzu nur wenige aktuelle Untersuchungen.

Deshalb méchten wir Sie bitten, in den ndchsten 4 Wochen alle &rztlichen Verordnungen,
sémtliche Aufwendungen und auch die Arztbesuche lhres Kindes sorgféltig ins Kosten-
wochenbuch einzutragen.

Starten Sie am besten gleich am kommenden Sonntag und dokumentieren Sie die letzte
Woche. Zum Ausfiillen benétigen Sie wéchentlich etwa 5 Minuten.

Nach Ablauf der 4 Wochen schicken Sie das ausgefiillte Kostenwochenbuch bitte
schnellstméglich im beiliegenden portofreien Briefumschlag an das Deutsche Rheuma-
Forschungszentrum (DRFZ). Am DRFZ erfolgt anschlieBend die Auswertung der Daten.

Wir versichern an dieser Stelle, dass die Mitarbeiterinnen und Mitarbeiter des DRFZ den
strengen Auflagen des Datenschutzes verpflichtet sind. Alle erhobenen Daten werden
anonym ausgewertet und nicht an Dritte weitergegeben.

Herzlichen Dank fiir Ihre Miihe!

lhr -Team am DRFZ

DRFZ $$

Deutsches Rheuma-Forschungszentrum Berlin

Programmbereich Epidemiologie PD Dr. Kirsten Minden Tel: 030 . 28460-632 /-742
Charitéplatz 1 Dr. Claudia Sengler Fax: 030 . 28460-744
D-10117 Berlin Martina Niewerth (MPH)

Ina Liedmann



1. Woche: N

Tag Monat Jahr

Tag Monat Jahr

Bitte geben Sie an, welche Arzte Sie mit lhrem Kind diese wie haufig? davon wegen der
Woche aufgesucht haben. rheumatischen
Erkrankung
Q keinen
QO Kinderarzt L1 mal L mal
Q Hausarzt L mal L1 mal
Q Kinderrheumatologe v mal 11 mal
Q Augenarzt L+ i mal L1 mal
Q Orthopade L 1+ i mal L+ i mal
Q Hautarzt L mal L1 mal
Q Rettungsstelle/Erste Hilfe/Notfallambulanz eines Krankenhauses 1 i mal 11 mal
Q sonstige Arzte (z.B. Hals-Nasen-Ohrenarzt, Neurologe)
1. 1+ i mal L1 i mal
2. i mal L1 mal

Bitte geben Sie an, welche ambulanten* Untersuchungen in
dieser Woche bei lhrem Kind durchgefiihrt wurden.

* Untersuchungen, die lhr Kind im Rahmen eines

wie haufig?

davon wegen der
rheumatischen
Erkrankung

Krankenhausaufenthaltes erhalten hat, zdhlen nicht dazu.
Q keine

O Blutentnahme

1+ i mal L1 mal
Q Réntgenaufnahme
e Hande, FuRe, Knie 1 mal L mal
e Becken (Hufte) i mal L1 1 mal
e Hals-, Brust-, Lendenwirbelsaule i mal L1 mal
e sonstige Rontgenaufnahmen
1+ i mal L1 mal
Q Ultraschalluntersuchung
e Bauch 1 i mal L1 mal
e Gelenke Anzahl der Anzahl der

Gelenke 1+ |

Gelenke o1

Q augenérztliche Untersuchung (z.B. Spaltlampenuntersuchung) 1+ i mal L1+ 1 mal
Q Magenspiegelung L+ s mal L+ mal
Q Computertomographie (CT) L1 mal L1 mal
Q Kernspintomographie (MRT) .+ i mal .+ i mal
Q Knochenszintigraphie (bildgebende Untersuchung nach Spritzen einer

radioaktiven Substanz) s mal .+ mal
Q Gelenkpunktion Anzahl der Anzahl der

(Entnahme von Gelenkfliissigkeit, Einspritzung von Medikamenten)

Gelenke 1+ |

Gelenke o1

Q Gelenkspiegelung (Arthroskopie)

Anzahl der
Gelenke 1+ |

Anzahl der
Gelenke o1

Osonstige Untersuchungen

1.

2.

L1y mal

; mal

L1 i mal

L1 i mal
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Bitte geben Sie an, welche ambulanten Behandlungen lhr Kind wie haufig? davon wegen der

in dieser Woche erhalten hat. rheumatischen
Erkrankung

Q keine
Q Ergotherapie L+ i mal L1 mal
Q Gelenkschutzberatung v mal 11 mal
Q Massagen L mal L mal
Q Krankengymnastik 1+ i mal L1 mal
Q Psychotherapie L+ i mal L1 mal
Q sonstige ambulante Behandlung (z.B. Logopadie)

L+ i mal L1 i mal
Bitte geben Sie an, welche der folgenden Hilfsmittel davon wegen der
lhrem Kind diese Woche verordnet wurden. rheumatischen

Erkrankung

QO keine
Q Arm-/Finger-/Handschienen, Bandagen Q
Q orthopadische Schuhversorgung Q
Q Einlagen Q
Q Arbeitshilfsmittel (z.B. Griffverstarker, Schraubglaséffner ) O
Q Gehstiitze Q
Q sonstige Hilfsmittel Q

Bitte geben Sie an, ob Ihnen diese Woche zusatzliche Kosten Ihnen hierfiir in davon wegen der
fiir Ihr Kind entstanden sind. dieser Woche rheumatischen
entstandene Kosten Erkrankung
in €
Q nein
Q ,Rezeptgebiihr” - fiir arztlich verordnete Medikamente € €

Q Zuzahlung fiir vom Arzt verordnete Heil- und Hilfsmittel
(z.B. Schienen, Bandagen, Einlagen, Gehbhilfen, Brillen etc.)

Q fiir alle selbst gekauften Arzneien, Vitamine, Salben, Tees etc.

Q fiir alle selbst gekauften Heil- und Hilfsmittel,
kleine Haushaltshelfer etc. € €

O fir MalRnahmen der alternativen Medizin
(z.B. Heilpraktiker, Homéopath, Akupunktur) € €

Q fiir selbst veranlasstes Training, Sportverein,
Fitnessstudio, Schwimmbad etc. € €

Q fiir Fahrten (Fahrscheine, Benzinkosten) zu
Arzt, Krankengymnast, Ergotherapeut etc. € €

Q fiir Anpassungen der Wohnung, der Einrichtung, etc.

Q fiir anderes (z.B. Mitgliedsbeitrége fiir Rheuma-Liga, Schulungen etc.)

1.
2. € €
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2. Woche: T T O I O B

Tag Monat Jahr

Tag Monat Jahr

Bitte geben Sie an, welche Arzte Sie mit lhrem Kind diese wie haufig? davon wegen der
Woche aufgesucht haben. rheumatischen
Erkrankung
Q keinen
QO Kinderarzt L1 mal L mal
Q Hausarzt L mal L1 mal
Q Kinderrheumatologe v mal 11 mal
Q Augenarzt L+ i mal L1 mal
Q Orthopade L 1+ i mal L+ i mal
Q Hautarzt L mal L1 mal
Q Rettungsstelle/Erste Hilfe/Notfallambulanz eines Krankenhauses 1 i mal 11 mal
Q sonstige Arzte (z.B. Hals-Nasen-Ohrenarzt, Neurologe)
1. 1 mal L mal
2. i mal L1 mal

Bitte geben Sie an, welche ambulanten* Untersuchungen in
dieser Woche bei lhrem Kind durchgefiihrt wurden.

* Untersuchungen, die lhr Kind im Rahmen eines

wie haufig?

davon wegen der
rheumatischen
Erkrankung

Krankenhausaufenthaltes erhalten hat, zdhlen nicht dazu.
Q keine

O Blutentnahme

Gelenke 1+ |

1+ i mal L1 mal
Q Réntgenaufnahme
e Hande, FuRe, Knie 1 mal L mal
e Becken (Hufte) i mal L1 1 mal
e Hals-, Brust-, Lendenwirbelsaule i mal L1 mal
e sonstige Rontgenaufnahmen
1+ i mal L1 mal
Q Ultraschalluntersuchung
e Bauch 1 i mal L1 mal
e Gelenke Anzahl der Anzahl der

Gelenke o1

(Entnahme von Gelenkfliissigkeit, Einspritzung von Medikamenten)

Gelenke 1+ |

Q augenérztliche Untersuchung (z.B. Spaltiampenuntersuchung) 1+ i mal L1+ 1 mal
Q Magenspiegelung L+ s mal L+ mal
Q Computertomographie (CT) L1 mal L1 mal
Q Kernspintomographie (MRT) .+ i mal .+ i mal
Q Knochenszintigraphie (bildgebende Untersuchung nach Spritzen einer

radioaktiven Substanz) i mal .+ mal
Q Gelenkpunktion Anzahl der Anzahl der

Gelenke o1

Q Gelenkspiegelung (Arthroskopie)

Anzahl der
Gelenke 1+ |

Anzahl der
Gelenke o1

Osonstige Untersuchungen

1.

2.

L1 mal

; mal

L1 i mal

L1 i mal
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Bitte geben Sie an, welche ambulanten Behandlungen lhr Kind wie haufig? davon wegen der

in dieser Woche erhalten hat. rheumatischen
Erkrankung

Q keine
Q Ergotherapie L+ i mal L1 mal
Q Gelenkschutzberatung v mal 11 mal
Q Massagen L mal L mal
Q Krankengymnastik 1+ i mal L1 mal
Q Psychotherapie L+ i mal L1 mal
Q sonstige ambulante Behandlung (z.B. Logopadie)

L+ i mal L1 i mal
Bitte geben Sie an, welche der folgenden Hilfsmittel davon wegen der
lhrem Kind diese Woche verordnet wurden. rheumatischen

Erkrankung

QO keine
Q Arm-/Finger-/Handschienen, Bandagen Q
Q orthopadische Schuhversorgung Q
Q Einlagen Q
Q Arbeitshilfsmittel (z.B. Griffverstarker, Schraubglaséffner ) O
Q Gehstiitze Q
Q sonstige Hilfsmittel Q

Bitte geben Sie an, ob Ihnen diese Woche zusatzliche Kosten Ihnen hierfiir in davon wegen der
fiir Ihr Kind entstanden sind. dieser Woche rheumatischen
entstandene Kosten Erkrankung
in €
Q nein
Q ,Rezeptgebiihr” - fiir arztlich verordnete Medikamente € €

Q Zuzahlung fiir vom Arzt verordnete Heil- und Hilfsmittel
(z.B. Schienen, Bandagen, Einlagen, Gehbhilfen, Brillen etc.)

Q fiir alle selbst gekauften Arzneien, Vitamine, Salben, Tees etc.

Q fiir alle selbst gekauften Heil- und Hilfsmittel,
kleine Haushaltshelfer etc. € €

O fir MalRnahmen der alternativen Medizin
(z.B. Heilpraktiker, Homéopath, Akupunktur) € €

Q fiir selbst veranlasstes Training, Sportverein,
Fitnessstudio, Schwimmbad etc. € €

Q fiir Fahrten (Fahrscheine, Benzinkosten) zu
Arzt, Krankengymnast, Ergotherapeut etc. € €

Q fiir Anpassungen der Wohnung, der Einrichtung, etc.

Q fiir anderes (z.B. Mitgliedsbeitrége fiir Rheuma-Liga, Schulungen etc.)

1.
2. € €
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3. Woche: Lol b=ttt

Tag Monat Jahr

Tag Monat Jahr

Bitte geben Sie an, welche Arzte Sie mit lhrem Kind diese wie haufig? davon wegen der
Woche aufgesucht haben. rheumatischen
Erkrankung
Q keinen
QO Kinderarzt L1 mal L mal
Q Hausarzt L mal L1 mal
Q Kinderrheumatologe v mal 11 mal
Q Augenarzt L+ i mal L1 mal
Q Orthopade L 1+ i mal L+ i mal
Q Hautarzt L mal L1 mal
Q Rettungsstelle/Erste Hilfe/Notfallambulanz eines Krankenhauses 1 i mal 11 mal
Q sonstige Arzte (z.B. Hals-Nasen-Ohrenarzt, Neurologe)
1. 1 mal L mal
2. i mal L1 mal

Bitte geben Sie an, welche ambulanten* Untersuchungen in
dieser Woche bei lhrem Kind durchgefiihrt wurden.

* Untersuchungen, die lhr Kind im Rahmen eines

wie haufig?

davon wegen der
rheumatischen
Erkrankung

Krankenhausaufenthaltes erhalten hat, zdhlen nicht dazu.
Q keine

O Blutentnahme

1+ i mal L1 mal
Q Réntgenaufnahme
e Hande, FuRe, Knie 1 mal L mal
e Becken (Hufte) i mal L1 1 mal
e Hals-, Brust-, Lendenwirbelsaule i mal L1 mal
e sonstige Rontgenaufnahmen
1+ i mal L1 mal
Q Ultraschalluntersuchung
e Bauch 1 i mal L1 mal
e Gelenke Anzahl der Anzahl der

Gelenke 1+ |

Gelenke o1

Q augenérztliche Untersuchung (z.B. Spaltiampenuntersuchung) 1+ i mal L1+ 1 mal
Q Magenspiegelung L+ s mal L+ mal
Q Computertomographie (CT) L1 mal L1 mal
Q Kernspintomographie (MRT) .+ i mal .+ i mal
Q Knochenszintigraphie (bildgebende Untersuchung nach Spritzen einer

radioaktiven Substanz) s mal .+ mal
Q Gelenkpunktion Anzahl der Anzahl der

(Entnahme von Gelenkfliissigkeit, Einspritzung von Medikamenten)

Gelenke 1+ |

Gelenke o1

Q Gelenkspiegelung (Arthroskopie)

Anzahl der
Gelenke 1+ |

Anzahl der
Gelenke o1

Osonstige Untersuchungen

1.

2.

L1y mal

; mal

L1 i mal

L1 i mal
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Bitte geben Sie an, welche ambulanten Behandlungen lhr Kind wie haufig? davon wegen der

in dieser Woche erhalten hat. rheumatischen
Erkrankung

Q keine
Q Ergotherapie L+ i mal L1 mal
Q Gelenkschutzberatung v mal 11 mal
Q Massagen L mal L mal
Q Krankengymnastik 1+ i mal L1 mal
Q Psychotherapie L+ i mal L1 mal
Q sonstige ambulante Behandlung (z.B. Logopadie)

L+ i mal L1 i mal
Bitte geben Sie an, welche der folgenden Hilfsmittel davon wegen der
lhrem Kind diese Woche verordnet wurden. rheumatischen

Erkrankung

QO keine
Q Arm-/Finger-/Handschienen, Bandagen Q
Q orthopadische Schuhversorgung Q
Q Einlagen Q
Q Arbeitshilfsmittel (z.B. Griffverstarker, Schraubglaséffner ) O
Q Gehstiitze Q
Q sonstige Hilfsmittel Q

Bitte geben Sie an, ob Ihnen diese Woche zusatzliche Kosten Ihnen hierfiir in davon wegen der
fiir Ihr Kind entstanden sind. dieser Woche rheumatischen
entstandene Kosten Erkrankung
in €
Q nein
Q ,Rezeptgebiihr” - fiir arztlich verordnete Medikamente € €

Q Zuzahlung fiir vom Arzt verordnete Heil- und Hilfsmittel
(z.B. Schienen, Bandagen, Einlagen, Gehbhilfen, Brillen etc.)

Q fiir alle selbst gekauften Arzneien, Vitamine, Salben, Tees etc.

Q fiir alle selbst gekauften Heil- und Hilfsmittel,
kleine Haushaltshelfer etc. € €

O fir MalRnahmen der alternativen Medizin
(z.B. Heilpraktiker, Homéopath, Akupunktur) € €

Q fiir selbst veranlasstes Training, Sportverein,
Fitnessstudio, Schwimmbad etc. € €

Q fiir Fahrten (Fahrscheine, Benzinkosten) zu
Arzt, Krankengymnast, Ergotherapeut etc. € €

Q fiir Anpassungen der Wohnung, der Einrichtung, etc.

Q fiir anderes (z.B. Mitgliedsbeitrége fiir Rheuma-Liga, Schulungen etc.)

1.
2. € €
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4. Woche: I T T e A O O

Tag Monat Jahr

Tag Monat Jahr

Bitte geben Sie an, welche Arzte Sie mit lhrem Kind diese wie haufig? davon wegen der
Woche aufgesucht haben. rheumatischen
Erkrankung
Q keinen
QO Kinderarzt L1 mal L mal
Q Hausarzt L mal L1 mal
Q Kinderrheumatologe v mal 11 mal
Q Augenarzt L+ i mal L1 mal
Q Orthopade L 1+ i mal L+ i mal
Q Hautarzt L mal L1 mal
Q Rettungsstelle/Erste Hilfe/Notfallambulanz eines Krankenhauses 1 i mal 11 mal
Q sonstige Arzte (z.B. Hals-Nasen-Ohrenarzt, Neurologe)
1. s mal L mal
2. i mal L1 mal

Bitte geben Sie an, welche ambulanten* Untersuchungen in
dieser Woche bei lhrem Kind durchgefiihrt wurden.

* Untersuchungen, die lhr Kind im Rahmen eines

wie haufig?

davon wegen der
rheumatischen
Erkrankung

Krankenhausaufenthaltes erhalten hat, zdhlen nicht dazu.
Q keine

O Blutentnahme

Gelenke 1+ |

1+ i mal L1 mal
Q Réntgenaufnahme
e Hande, FuRe, Knie 1 mal L mal
e Becken (Hufte) i mal L1 1 mal
e Hals-, Brust-, Lendenwirbelsaule 1+ i mal L1 mal
e sonstige Rontgenaufnahmen
1+ i mal L1 mal
Q Ultraschalluntersuchung
e Bauch 1 i mal L1 mal
e Gelenke Anzahl der Anzahl der

Gelenke o1

(Entnahme von Gelenkfliissigkeit, Einspritzung von Medikamenten)

Gelenke 1+ |

Q augenérztliche Untersuchung (z.B. Spaltiampenuntersuchung) 1+ i mal L1+ 1 mal
Q Magenspiegelung L+ s mal L+ mal
Q Computertomographie (CT) L1 mal L1 mal
Q Kernspintomographie (MRT) .+ i mal .+ i mal
Q Knochenszintigraphie (bildgebende Untersuchung nach Spritzen einer

radioaktiven Substanz) s mal .+ mal
Q Gelenkpunktion Anzahl der Anzahl der

Gelenke o1

Q Gelenkspiegelung (Arthroskopie)

Anzahl der
Gelenke 1+ |

Anzahl der
Gelenke o1

Osonstige Untersuchungen

1.

2.

L1y mal

; mal

L1 i mal

L1 i mal
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Bitte geben Sie an, welche ambulanten Behandlungen lhr Kind wie haufig? davon wegen der

in dieser Woche erhalten hat. rheumatischen
Erkrankung

Q keine
Q Ergotherapie L+ i mal L1 mal
Q Gelenkschutzberatung v mal 11 mal
Q Massagen L mal L mal
Q Krankengymnastik 1+ i mal L1 mal
Q Psychotherapie L+ i mal L1 mal
Q sonstige ambulante Behandlung (z.B. Logopadie)

L+ i mal L1 i mal
Bitte geben Sie an, welche der folgenden Hilfsmittel davon wegen der
lhrem Kind diese Woche verordnet wurden. rheumatischen

Erkrankung

QO keine
Q Arm-/Finger-/Handschienen, Bandagen Q
Q orthopadische Schuhversorgung Q
Q Einlagen Q
Q Arbeitshilfsmittel (z.B. Griffverstarker, Schraubglaséffner ) O
Q Gehstiitze Q
Q sonstige Hilfsmittel Q

Bitte geben Sie an, ob Ihnen diese Woche zusatzliche Kosten Ihnen hierfiir in davon wegen der
fiir Ihr Kind entstanden sind. dieser Woche rheumatischen
entstandene Kosten Erkrankung
in €
Q nein
Q ,Rezeptgebiihr” - fiir arztlich verordnete Medikamente € €

Q Zuzahlung fiir vom Arzt verordnete Heil- und Hilfsmittel
(z.B. Schienen, Bandagen, Einlagen, Gehbhilfen, Brillen etc.)

Q fiir alle selbst gekauften Arzneien, Vitamine, Salben, Tees etc.

Q fiir alle selbst gekauften Heil- und Hilfsmittel,
kleine Haushaltshelfer etc. € €

O fir MalRnahmen der alternativen Medizin
(z.B. Heilpraktiker, Homéopath, Akupunktur) € €

Q fiir selbst veranlasstes Training, Sportverein,
Fitnessstudio, Schwimmbad etc. € €

Q fiir Fahrten (Fahrscheine, Benzinkosten) zu
Arzt, Krankengymnast, Ergotherapeut etc. € €

Q fiir Anpassungen der Wohnung, der Einrichtung, etc.

Q fiir anderes (z.B. Mitgliedsbeitrége fiir Rheuma-Liga, Schulungen etc.)

1.
2. € €
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Nach Abschluss der 4 Wochen, beantworten Sie uns bitte noch folgende Fragen:
Gibt es noch etwas, dass lhnen innerhalb der letzten 4 Wochen im Rahmen der Erkrankung lhres

Kindes Kosten verursacht hat und in diesem Fragebogen nicht erfragt wurde:

Wie hoch ist das monatliche Nettoeinkommen, das Sie in lhrem Haushalt nach Abzug der Steuern
und Sozialversicherungsbeitrage zur Verfligung haben? Wir méchten Sie um diese Angabe bitten, um eine
Kostenbelastung lhrerseits durch die rheumatische Erkrankung lhres Kindes abschétzen zu kénnen.

O unter 900 € O 900 bis unter 1.500 € QO 1.500 bis unter 2.000 €
QO 2.000 bis unter 2.600 € O 2.600 bis unter 4.500 € Q Uber 4.500 €

Q ich méchte hierzu keine Angaben machen

Mussten Sie innerhalb der letzten 6 Monate wegen der rheumatischen Erkrankung lhres Kindes
der Arbeit fern bleiben?

Angaben fiir die Mutter
Q nein Q ja und zwar: davon .+ Wochenund 1 Tage krank geschrieben
davon 1+ Wochenund - | Tage vom Arbeitgeber befreit

davon - Wochenund -+ 1 Tage Urlaub genommen
Q trifft nicht zu, da nicht berufstatig / freiberuflich tatig

Falls Sie freiberuflich téitig oder nicht berufstétig sind, konnten Sie innerhalb der letzten 6 Monate,
trotz der rheumatischen Erkrankung lhres Kindes, Ihren iiblichen Verrichtungen nachgehen?

Qja Q nein und zwar: an

Wochenund .+ Tagen war dies nicht mdglich

Angaben fiir den Vater
Q nein Q ja und zwar: davon .+ Wochenund 1 Tage krank geschrieben
davon 1 Wochenund -+ Tage vom Arbeitgeber befreit

davon - Wochenund -+ 1 Tage Urlaub genommen
Q trifft nicht zu, da nicht berufstatig / freiberuflich tatig

Falls Sie freiberuflich tétig oder nicht berufstétig sind, konnten Sie innerhalb der letzten 6 Monate,
trotz der rheumatischen Erkrankung lhres Kindes, Ihren iiblichen Verrichtungen nachgehen?

Qja Q nein und zwar: an .+ 1 Wochenund . Tagen war dies nicht méglich

Hat Ihr Kind wegen seiner rheumatischen Erkrankung MaBnahmen der Naturheilkunde oder der
alternativen Medizin in Anspruch genommen?

Q nein Q ja, aber nicht in den letzten 6 Monaten — Vielen Dank fiir Ihre Mithilfe!

Q ja, in den letzten 6 Monaten — Beantworten Sie bitte die nachfolgende Frage!

Welche MaBnahmen hat Ihr Kind in den letzten 6 Monaten in Wiirden Sie diese Therapieform
Anspruch genommen? anderen Eltern rheumakranker
Kinder empfehlen?
ja nein
Alternative Therapieformen
O Behandlung durch Heilpraktiker O O
O homéopathische Medikamente O O
O Akupunktur O O
O pulsierende elektromagnetische Therapie/Magnetfeldtherapie O O
O Eigenblutbehandlung O O
O Bachbliiten-/ Aromatherapie O O
O Darmsanierung O O
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Welche MaBnahmen hat Ihr Kind in den letzten 6 Monaten in Wiirden Sie diese Therapieform

Anspruch genommen? anderen Eltern rheumakranker
Kinder empfehlen?
ja nein

Entspannungsférdernde MaBnahmen

O FuR-/Reflexzonenmassage O O

O autogenes Training oder Yoga ©) O

Zusatzprédparate (Phytotherapie)

O Teufelskrallen-Produkte O O

O Brennessel-Produkte O O

O Enzympraparate (z.B. Wobenzym) O O

O Weihrauch-Produkte O O

O andere Heilkrauter O O

Erndhrungsumstellung

O Verzicht auf Schweinefleisch O O

O Soja-Produkte (Kapseln, Milch etc.) O O

O vegetarische Erndhrung O O

Nahrungsergdanzung

O Vitamine A, E oder C (Antioxidantien) O O

O Fischél-Kapseln O O

O Spurenelemente Selen oder Zink O O

O Nahrungsergéanzung mit Linolsaure ©) O

andere MaBnahmen

O 1. O O

O 2. O @)

O 3. O ©)

Vielen Dank fiir Ihre Mithilfe!
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Eidesstattliche Versicherung

.Ich, Meike Storms, versichere an Eides statt durch meine eigenhandige Unterschrift, dass ich
die vorgelegte Dissertation mit dem Thema: ,Krankheitskosten der frihen juvenilen
idiopathischen Arthritis* selbststandig und ohne nicht offengelegte Hilfe Dritter verfasst und
keine anderen als die angegebenen Quellen und Hilfsmittel genutzt habe.

Alle Stellen, die wortlich oder dem Sinne nach auf Publikationen oder Vortrdgen anderer
Autoren beruhen, sind als solche in korrekter Zitierung (siehe ,Uniform Requirements for
Manuscripts (URM)“ des ICMJE -www.icmje.org) kenntlich gemacht. Die Abschnitte zu
Methodik (insbesondere praktische Arbeiten, Laborbestimmungen, statistische Aufarbeitung)
und Resultaten (insbesondere Abbildungen, Graphiken und Tabellen) entsprechen den URM
(s.0) und werden von mir verantwortet.

Meine Anteile an etwaigen Publikationen zu dieser Dissertation entsprechen denen, die in der
untenstehenden gemeinsamen Erklarung mit dem/der Betreuer/in, angegeben sind. Samtliche
Publikationen, die aus dieser Dissertation hervorgegangen sind und bei denen ich Autor bin,
entsprechen den URM (s.0) und werden von mir verantwortet.

Die Bedeutung dieser eidesstattlichen Versicherung und die strafrechtlichen Folgen einer
unwahren eidesstattlichen Versicherung (§156,161 des Strafgesetzbuches) sind mir bekannt
und bewusst.”

Datum Unterschrift
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Mein Lebenslauf wird aus datenschutzrechtlichen Grinden in der elektronischen Version
meiner Arbeit nicht veroffentlicht.
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Anteilserkldrung an erfolgten Publikationen

Meike Storms hatte folgenden Anteil an Présentationen mit publiziertem Abstract:

Poster-Prasentation: Storms M, Klotsche J, Liedmann |, Niewerth M, Thon A, Ganser G, Haas
JP, Hospach A, Minden K. Costs of early juvenile idiopathic arthritis (JIA). EULAR, Paris, 11 -
14 June 2014. Ann Rheum Dis 2014;73 (Suppl. 2):585.

Beitrag im Einzelnen: Erarbeitung des Inhaltes, Erstellung der Prasentation und Présentation
vor Ort.

Vortrag: Storms M, Klotsche J, Liedmann |, Niewerth M, Thon A, Ganser G, Haas JP, Hospach
A, Minden K. GKJR-SS-FM-8. Kosten der friihen juvenilen idiopathischen Arthritis. 110. DGKJ-
Kongress, Leipzig, 11.-14.09.2014, Monatsschr Kinderheilkd 2014 [Suppl 2] 162:246—264.

Beitrag im Einzelnen: Erarbeitung des Inhaltes, Erstellung der Prasentation und Prasentation
vor Ort.
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Erstautorin ist in Arbeit.
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