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Abstract (deutsch)

Hintergrund:

Die juvenile idiopathische Arthritis (JIA) ist eine chronische Erkrankung, die mit
Gelenkentziindungen und dem Risiko von Gelenkschaden, Funktionsstérungen und
einer verminderten gesundheitsbezogenen Lebensqualitdt verbunden ist.
Auswirkungen auf das geistige und korperliche Wohlbefinden wie auch die Gefahr des
Verlusts an sozialer Teilhabe sind Risiken, mit denen die Patient:innen und deren
Familien konfrontiert werden konnen. Daraus folgt, dass die Kinder und Jugendlichen
- neben der Herausforderungen bezuglich des Therapiemanagements - unter
erschwerten Bedingungen die alltéaglichen, altersspezifischen Entwicklungsaufgaben
meistern missen. Hier Ubernimmt ein ganzheitlicher und patient:innenorientierter
Behandlungsansatz, der den psycho-sozialen Kontext bertcksichtigt, eine zentrale
Rolle.

Zielsetzung. Es wurden die Inanspruchnahme von und Zufriedenheit mit
Gesundheitsleistungen sowie unerflllte Bedarfe von Patient:innen und deren Familien

mit neu diagnostizierter JIA untersucht und damit verbundene Korrelate ermittelt.

Methoden. Patient:innen mit JIA wurden in den ersten 12 Monaten nach der Diagnose
an 11 groRRen deutschen kinderrheumatologischen Zentren in eine JIA-Friihkohorte
aufgenommen. Die Inanspruchnahme von Gesundheitsdienstleistungen sowie nicht
erfullte Bedarfe als auch die Zufriedenheit mit der medizinischen Versorgung wurden
mit dem Fragebogen zur Gesundheitsfursorge fir Kinder zu Zufriedenheit, Nutzung
und Bedarfen (CHC-SUN) untersucht. Assoziierte Faktoren wurden unter anderem

durch logistische Regression bestimmit.

Ergebnisse. Es wurden Daten von 835 Eltern von Kindern mit JIA in die Analyse
einbezogen. Zum Zeitpunkt der Befragung wurden folgende nicht-&rztliche Leistungen
am haufigsten in Anspruch genommen: 84% Physiotherapie, 23% Ergotherapie und
17% Telefonberatung. Fast ein Drittel der Familien gab einen unerfillten Bedarf an.
Hier wurde als meist unerfillter Bedarf die Vermittlung von erkrankungsbezogenen
Informationen identifiziert. Der Grol3teil der Eltern (93%) war mit der

Gesundheitsversorgung ihres Kindes insgesamt zufrieden. Dies traf insbesondere auf



das Verhalten der Arztiinnen zu. Unzufrieden waren sie dagegen mit der bendtigten
Zeit fur die Diagnose und der Betreuungssituation des Kindes in der Schule.
Als Pradiktoren fur die Inanspruchnahme multiprofessioneller Betreuung, unerfillter
Bedarfe und Unzufriedenheit mit der Versorgungsqualitat konnten Alter sowie
Lebensqualitat des Kindes als auch familiare Belastung identifiziert werden.

Fazit. Eine frihzeitige Diagnosestellung, bessere Aufklarung der Eltern bezuglich der
Erkrankung und Berucksichtigung des sozialen Umfeldes des Kindes, kann zu einer
Verbesserung der Versorgungsqualitat fuhren. Bezuglich der Betreuungssituation
chronisch kranker Kinder und Jugendlicher in der Schule besteht Diskussionsbedarf,
ob und welche Rolle die Leistungserbringer des Gesundheitswesens hier ibernehmen

mochten und kdnnen.



Abstract (englisch)

Backround. Juvenile idiopathic arthritis (JIA) is a chronic, inflammatory, rheumatic
disease, which is associated with a decreased health-related quality of life. The effects
on mental and physical well-being as well as the danger of losing social participation
are risks that patients and their families can be confronted with. As a result, the children
and adolescents - in addition to the challenges of therapy management - have to cope
with every day, age-specific developmental tasks under difficult conditions. A holistic
and patient-oriented treatment approach that takes the psycho-social context into

account plays a central role here.

Objective. To explore the utilisation of and satisfaction with healthcare services and

unmet needs of patients with early JIA and to identify associated factors.

Methods. Patients with JIA were enrolled in an inception cohort study at 11 large
German paediatric rheumatology units within the first 12 months after diagnosis. The
utilisation of healthcare services, the satisfaction, as well as unmet needs were
examined with the Child Healthcare Questionnaire on Satisfaction, Utilisation and
Needs (CHC-SUN). Associated factors were determined by, inter alia, logistic

regression.

Results. Data from 835 parents of children with JIA were included in the analysis. At
assessment (4.7 months after diagnosis), the following service uses were reported:
84% physiotherapy, 23% ergotherapy, and 17% telephone counselling. Almost one-
third of families reported that they had not received the services that they needed, with
health education being the most frequently reported need. Most parents (93%) were
satisfied with the overall healthcare provided for their children, especially regarding
doctors” behavior. However, approximately 1 in 3 consumers were dissatisfied with the
time to JIA diagnosis and the understanding and support of their children at school.

The lower the child’s quality of life, the higher the chance was that the child and the
family received multi-professional care, perceived unmet needs, and were dissatisfied

with care.



Conclusion. Early diagnosis, better education of parents regarding the disease and
consideration of the child's social environment can improve the quality of care for
patients - especially at the system level.

One need for discussion with regard to the care situation of chronically ill children and
adolescents at school is as to whether and which role the actors of the health

care system want to take on or can.



1. Hintergrund

1.1 Gesundheitsbegriff

Gesundheit ist ein mehrdimensionales Konstrukt, das aus unterschiedlichen
Perspektiven betrachtet werden kann. Die Zuordnung von ,krank® und ,gesund® kann
je nach Perspektive gleich oder verschieden sein. Das Gesundheit nicht ausschlief3lich
Uber das Nichtvorhandensein von koérperlichen Symptomen zu definieren ist,

verdeutlicht die Weltgesundheitsorganisation (WHO) in ihrer Begriffsdefinition:

,Die Gesundheit ist ein Zustand des vollstandigen korperlichen, geistigen und
sozialen Wohlergehens und nicht nur das Fehlen von Krankheit oder
Gebrechen.“ [2]

Auch wenn hier ein ldealzustand beschrieben wird, der nur schwer zu erreichen ist,
bietet diese Definition jedoch in der Beschreibung und Durchfuihrung unterschiedlicher
Gesundheitskonzepte sowie Praventionsmalinahmen eine wichtige Orientierung. So
schliel3t diese Definition seelisches und psychosoziales Wohlempfinden mit ein und
verdeutlicht, dass Gesundheit immer auch sozial bestimmt ist [3]. Aus diesem Grund
werden im Konzept des biopsychosozialen Modells u.a. definierte Krankheiten und
Symptome nur als ein Teil der Lebenswelt der Patient:innen, eingebettet in weiterer
Bedurfnisse und Probleme, begriffen [4]. Einschatzungen zur Lebenszufriedenheit,
Wohlbefinden, der Genuss- und Leistungsféahigkeit einer Person finden immer mehr
Berucksichtigung in der Patient:innenversorgung und dieser patient:innenorientierte
Fokus kann einen wichtigen Beitrag zur Erhéhung der Versorgungsqualitat und -

zufriedenheit leisten [5].

1.2 Soziale Determinanten der Gesundheit

Zu den wichtigsten sozialen Determinanten der Gesundheit zahlen umweltbedingte
Faktoren, das Gesundheitssystem, soziodemografische und kulturelle Faktoren,
biologische Faktoren, der Lebensstil und soziobkonomische Faktoren [6]. Sie
beeinflussen dartber hinaus auch das Gesundheitsverhalten und damit die
Inanspruchnahme von Gesundheitsleistungen [7-10]. Der soziobkonomische Status

gilt als fundamentale Determinante, weil aus empirischer Sicht ein kausaler
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Zusammenhang zwischen soziodkonomischen Unterschieden und gesundheitlicher
Ungleichheit besteht [11]. Deutschland gehort zu den wirtschaftlich starksten Landern
der Welt. Im Jahr 2020 hatte es weltweit das viertgrof3te Bruttoinlandsprodukt (BIP)
vorzuweisen [12]. Gleichzeitig nimmt jedoch die Ungleichheit in Deutschland laut
einer Studie der Hans-Bockler-Stiftung zu. So ist beispielsweise in den alten
Bundeslandern die Armutsquote im Zeitraum von 2005 bis 2016 um 3,3% auf 17%
gestiegen. Als arm gelten in Deutschland Personen, die in ihrem Haushalt mit weniger
als 60% des Medianeinkommens (relative Armut) wirtschaften mussen [13].
Gleichzeitig wirkt sich Armut auf Gesundheit aus. So ist es empirisch nachgewiesen,
dass Einkommensarmut einen Einfluss auf gesundheitliche Chancen und Risiken hat.
Dartber hinaus schatzen die von Armut betroffenen Menschen ihren allgemeinen
Gesundheitszustand sowie ihre gesundheitsbezogene Lebensqualitdt schlechter ein
und nehmen seltener Gesundheitsleistungen in  Anspruch [14-16]. Der
soziobkonomische Status wird jedoch in der Regel nicht nur tUber das Einkommen,
sondern zusatzlich Gber den Bildungsabschluss und Beruf gemessen und als vertikale
Ungleichheit definiert. Der Bildungsabschluss ist hier ein soziobkonomischer Faktor
von Dbesonderer Bedeutung, da dieser mit dem Wissensstand bezuglich
gesundheitsrelevanter Fragen korreliert und in der Regel neue Informationen besser
verarbeitet und umgesetzt werden kdonnen und letztendlich daraus resultierend die

Inanspruchnahme von Gesundheitsleistungen steigt [11].

1.3 Chronische Erkrankungen in Deutschland

In Deutschland ist die Bezeichnung chronisch krank nicht einheitlich definiert.
Allgemein handelt es sich bei einer chronischen Erkrankung um eine andauernde,
nicht heilbare Erkrankung, die eine erhdhte Inanspruchnahme von
Gesundheitsleistungen zur Folge hat [17]. Gleichzeitig ergeben sich fiir chronisch
kranke Menschen unterschiedliche Rechtsanspriiche wie bspw. eine geringere
Zuzahlung fir verordnete Mittel und Behandlungen nach § 62 Abs. 1 Satz 2 SGB V.
Nach der Richtlinie des Gemeinsamen Ausschusses zur Umsetzung der Regelungen
dieser Norm liegt eine schwerwiegend chronische Erkrankung vor, wenn aufgrund des
korperlichen oder geistigen Zustandes mindestens einmal pro Quartal eine arztliche
Behandlung in Anspruch genommen wird und die Dauer des Behandlungsbedarfs

wenigstens ein Jahr (Dauerbehandlung) andauert. Dariber hinaus muss mindestens
9



eines von weiteren Merkmalen zutreffen, wie bspw. Pflegebedurftigkeit ab Pflegegrad
3 nach dem zweiten Kapitel SGB Xl, Grad der Behinderung oder Grad der
Schadigungsfolgen von mindestens 60 oder eine Minderung der Erwerbstatigkeit von
mindestens 60% oder die Notwendigkeit einer kontinuierlichen medizinischen
Versorgung, ohne die nach arztlicher Einschatzung eine lebensbedrohliche
Verschlimmerung, eine Verminderung der Lebenserwartung oder eine dauerhafte
Beeintrachtigung der Lebensqualitat zu erwarten ist [18].

In einer Versichertenbefragung im Auftrag der Kassenéarztlichen Bundesvereinigung
im Jahr 2019 gaben 46% der Befragten an, mindestens eine lang andauernde
Erkrankung zu haben, die regelméaRig behandelt werden musste [19].

Im Rahmen der Studie ,Gesundheit in Deutschland aktuell 2010“ (GEDA 2010) gaben
42% der Frauen und 35% der Manner an, mindestens an einer chronischen
Erkrankung zu leiden. Die Pravalenz steigt mit héherem Alter. Uber alle Altersgruppen
hinweg geben Frauen signifikant haufiger eine chronische Erkrankung an. Der Anteil
der chronisch Erkrankten liegt in der Altersgruppe der 18 bis 29 - Jahrigen bei den
mannlichen Befragten bei 16,3% und bei den weiblichen Befragten bei 18,9% [20].

1.4 Chronische Erkrankungen im Kindes- und Jugendalter

In der Studie zu Gesundheit und Krankheit bei Kindern und Jugendlichen in
Deutschland (KiGGS) gaben die Eltern von 16,2 % der 0- bis 17-jahrigen Kinder und
Jugendlichen an, dass bei ihrem Kind eine chronische Erkrankung vorlage. Bei 3,2%
der Kinder lage zusatzlich eine Einschrankung in der Alltagskompetenz vor, die sie
daran hindere gleichberechtigt wie ihre Peers am gesellschaftlichen Leben teilzuhaben
[21]. Gleichzeitiy haben alle Kinder und Jugendlichen verschiedene
Entwicklungsaufgaben zu meistern. Der Begriff Entwicklungsaufgabe ist eine deutsche
Ubersetzung von Developmental Tasks und wurde von dem
Erziehungswissenschaftler und Soziologen Robert J. Havighurst (1900-1991) gepragt.
Nach ihm sei die Entwicklung junger Menschen erfolgreich, wenn bestimmte
Entwicklungsaufgaben als altersspezifische Herausforderungen wie bspw.
Beziehungen zu Gleichaltrigen eingehen zu kénnen oder sozial verantwortlich zu
handeln, bewaltigt wurden [22]. Diese zu bewaéltigenden Aufgaben sind von subjektiven
Bedurfnissen sowie gesellschaftlichen Ansprichen gepragt, wobei Letztere - aufgrund

sich verandernder Normen und Gesetze - Veranderungen unterliegen kénnen [23].
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Mit der Diagnose einer chronischen und/ oder einer schwerwiegend chronischen
Erkrankung muss das Kind nicht nur die Herausforderungen des
Therapiemanagements meistern, die je nach Diagnose und nach Personlichkeit
unterschiedlich einschrankend erlebt werden kénnen, sondern es muss zusatzlich
unter erschwerten Bedingungen die alltaglichen, altersspezifischen
Entwicklungsaufgaben meistern [21,24].

Obwohl in Deutschland am 26.03.2009 die UN Konvention tber die Rechte von
Menschen mit Behinderungen (UN-BRK) in Kraft getreten ist, deren Ziel es nach Artikel
24 unter anderem ist, das Recht von Menschen mit Behinderungen auf Bildung und
dies ohne Diskriminierung und auf Grundlage der Chancengleichheit zu ermdglichen,
kann noch immer die Diagnose einer chronischen Erkrankung einen negativen Einfluss
auf die Bildungsbiografie des Kindes, auf die Dberufliche Tatigkeit der
Sorgeberechtigten sowie die familidre Belastung insgesamt fihren [25-27].

Damit werden chronische Erkrankungen nicht nur eine Herausforderung fir die
Betroffenen selbst und ihre Eltern, sondern auch fur in Institutionen wie bspw.

Kindertagesstéatten oder Schulen tatige Menschen [27].

1.5 Krankheitsbewaltigung und Unterstitzung chronisch kranker Kinder
und Jugendlicher

Richard Lazarus und Susan Folkman verstehen unter Krankheitsbewaltigung die
Summe aller adaptiven Prozesse, die dazu fuhren, bestehende oder erwartete
Belastungen als Folge einer Krankheit kognitiv, emotional oder durch konkrete
Handlungen aufzufangen, auszugleichen oder zu bewaltigen [28]. Gerade der
deutsche Begriff der ,Krankheitsbewaltigung“ lasst annehmen, dass es sich hierbei um
einen abgeschlossenen Prozess handeln kdnnte. Aus diesem Grund wird in diesem
Zusammenhang der aus dem englischen Sprachraum stammende Begriff ,Coping”
verwendet. Dieser umfasst die Art des Umgangs mit einem als bedeutsam und
schwierig empfundenen Lebensereignisses oder einer Erkrankung und wird hier
insbesondere beziglich der Erkrankung als andauernder Prozess verstanden, mit dem
Ziel Bewaltigungsstrategien zu entwickeln, die im Laufe der Zeit aufgrund sich
verandernder Herausforderungen einer moglichen Neujustierung unterlaufen kénnen,
jedoch letztendlich zur Stressreduktion und Wiedergewinnung von Kontrolle flihren
[29].
11



Kinder und Jugendliche mit chronischen Erkrankungen konnen in ihrer Teilhabe am
gesellschaftlichen Leben und in ihrer Teilhabe an Bildung eingeschrankt sein [27,30].
Gleichzeitig verbringen z.B. altere Kinder einen grof3en Anteil ihrer Zeit in der Schule,
die ihnen neben der Struktur und Foérderung auch die Interaktion zu Gleichaltrigen
ermdglicht [31]. Gerade bei schwerwiegend chronisch kranken Kindern und
Jugendlichen ist fir eine bedarfsgerechte und kindzentrierte Versorgung eine
ganzheitliche Betreuung in Form eines multiprofessionellen Teams notwendig, um das
Kind und die Familie z.B. bei der Durchsetzung individueller Rechtsanspriche — wie
bspw. dem Recht auf Bildung — zu unterstutzen [32—-34].

2. Juvenile idiopathische Arthritis

Die juvenile idiopathische Arthritis (JIA) stellt eine Gruppe chronischer Erkrankungen
dar, mit einer geschatzten Pravalenz von 0,1%, die durch Gelenkentziindungen
unbekannter Atiologie und durch einen Krankheitsbeginn vor dem 16. Lebensjahr
gekennzeichnet sind [35,36]. Hierbei weisen alle Formen der JIA ein erhdhtes Risiko
fur Gelenk- und Gelenkschaden, Funktionsstérungen und eine verminderte
gesundheitsbezogene Lebensqualitat (HRQoL) auf [36—40]. Zu den definierten
Kategorien der JIA zahlen die Oligoarthritis (OA), Rheumafaktor positive und negative
Polyarthritis (+/- PA), Psoriasisarthritis (PsA), Enthesitis-assoziierte Arthritis (ERA) und
Systemische Arthritis (SysJIA) [35]. Die JIA-Kategorien unterscheiden sich in ihrem
Phanotyp, zum Teil in ihrem genetischen Hintergrund, in ihrem Verlauf und ihrer
Prognose. Um Folgen wie Schmerzen, Behinderungen aufgrund von
Gelenkdeformitaten oder -schaden, Wachstumsstoérungen, psychische Auswirkungen
als auch die Gefahr des Verlusts an sozialer Teilhabe zu vermeiden, ist eine
rechtzeitige Diagnose und bedarfsgerechte Gesundheitsversorgung fir bestmégliche

Behandlungsergebnisse notwendig [41,42].
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2.1 Versorgungssituation — aktueller Stand der Forschung

Um bestmdgliche Behandlungsergebnisse zu erzielen, spielt der rechtzeitige Zugang
zu einer ganzheitlichen multiprofessionellen Versorgung eine zentrale Rolle [43—46].
Fur die Eltern stellt die JIA eine grol3e Herausforderung dar, da die Krankheit neben
der korperlichen Symptome auch die psychische Gesundheit und die soziale Teilhabe
der Patientiinnen beeinflussen kann [47-53]. Zum Zeitpunkt der Diagnose
beschéftigen sich die Eltern mit Fragen zur Krankheit im Allgemeinen, zur Prognose
sowie zu den Behandlungsmoglichkeiten. Daruber hinaus ergeben sich Fragen, die
aus rein medizinischer Sicht nicht beantwortet werden kdnnen. Beispiele hierfir sind
das erhodhte Risiko, die berufliche Tatigkeit eines Elternteils zu reduzieren oder gar
ganz aufzugeben, mit all den dazugehérigen finanziellen Konsequenzen fir die
Familie, um dem notwendigen Therapieaufwand gerecht zu werden oder
Schwierigkeiten bezuglich der Betreuungssituation im Kindergarten oder Schule zu
begegnen [54]. Dartber hinaus ist auch in der Fachwelt das Interesse einer qualitativ
hochwertigen Gesundheitsversorgung, die als angemessene Versorgung definiert ist,
auf die Bedirfnisse und Vorlieben der Patient:innen oder der Eltern zugeschnitten ist
und die Wahrscheinlichkeit gewiinschter Gesundheitsergebnisse erhdht, gestiegen
[55,56]. Daher ist es wichtig, ein ganzheitlich ausgerichtetes Unterstiitzungsangebot
zu unterbreiten, damit Problemlagen frihzeitig erkannt und behoben werden kénnen
oder Familien ggf. an andere Fachstellen weitervermittelt werden koénnen [57-59].
Insbesondere fur Kinder mit JIA wurde eine ganzheitliche Betreuung durch ein
multiprofessionelles Team als elementarer Bestandteil der Betreuung von Kindern mit
JIA empfohlen [60-63].

2.2 Hinfihrung zur Fragestellung

Studien zu Inanspruchnahme, unerflillten Bedarfen und Versorgungsqualitat sind rar.
Im Jahr 2010 wurden Patient:innen mit neu diagnostizierter JIA in die Kohortenstudie
(ICON) aufgenommen, um Behandlungsergebnisse und die Versorgungsqualitat unter
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aktuellen therapeutischen Bedingungen zu untersuchen [64]. Hierbei wurde von
Anfang an die Perspektive der Nutzer:innen mit bertcksichtigt.

Ziel der vorliegenden Studie war es, a) festzustellen, welche nicht-arztlichen
Gesundheitsleistungen von den Familien von Kindern und Jugendlichen mit JIA in den
ersten Monaten der rheumatologischen Versorgung in Anspruch genommen wurden,
b) den unerfillten Bedarf und den Grad der Unzufriedenheit mit der Versorgung zu
ermitteln und c) Faktoren zu identifizieren, die mit einer multiprofessionellen
Betreuung, unerfillten Bedarfen und Unzufriedenheit mit der Gesundheitsversorgung
verbunden sind [1].

3. Material und Methoden
3.1. Studienkohorte und Studiendesign

ICON (Inception Cohort Of Newly-diagnosed patients with juvenile idiopathic arthritis)
ist eine laufende multizentrische prospektive Kohortenstudie, bei der Patient:innen, bei
denen innerhalb der letzten 12 Monate eine JIA gemal den Kriterien der International
League of Associations for Rheumatology diagnostiziert wurde, eingeschlossen
wurden [35]. Beteiligt sind insgesamt 11 kinderrheumatologische Zentren.

Es werden demografische und klinische Daten sowie die Medikation und die
Familienanamnese mit standardisierten Fragebogen erfasst, die von Arzt:innen und
Eltern bzw. Patient:innen (ab 8 Jahren) ausgefullt wurden. Das Follow-up fand im
ersten Jahr alle drei Monate und anschlie3end alle 6 Monate statt.

Neben den JIA-Kernkriterien wie bspw. der Anzahl der aktiven Gelenke und der
Gelenke mit eingeschranktem Bewegungsumfang (ROM) wie auch der
Gesamtbeurteilung der Krankheitsaktivitat durch den:die Arzt:in und des
Wohlbefindens durch den:die Patientiin wurden dariber hinaus auch weitere
Kenngrolien wie bspw. die kindsbezogene Lebensqualitét, die familiare Belastung als
auch die Inanspruchnahme von Gesundheitsdiensten erfasst. Es wurden in dieser
Analyse die Patientiinnen einbezogen, von denen die erhobenen Daten zum
dreimonatigen Follow-up verfugbar waren.

Einverstandniserklarungen von Eltern und Kindern, ab einem Alter von 8 Jahren, lagen
vor und die Studie wurde von der Ethikkommission der Charité-Universitatsmedizin

Berlin genehmigt und gemalf? der Deklaration von Helsinki durchgefihrt [1].
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3.2. Instrumente

Demografische und klinische Daten wurden von den Eltern der Patient:innen mit JIA
und den padiatrischen Rheumatolog:innen erhoben. Im Folgenden werden die fir die

vorliegende Studie relevanten Erhebungsinstrumente ausfuhrlicher vorgestellt.

Krankheitsbezogene Funktionsfahigkeit. Die krankheitsbezogene
Funktionsfahigkeit von Kindern mit einer JIA wurde mit Hilfe des CHAQ (Childhood
Health Assessment Questionnaire) bestimmt [65]. Es handelt sich hierbei um ein
generisches Instrument, das die Funktionsfahigkeit im taglichen Leben von Kindern
mit JIA in der letzten Woche misst. Der Fragebogen besteht insgesamt aus 30 Items.
Bei den Antwortmoglichkeiten handelt es sich um eine vierstufige Likert-Skala (0 =
unproblematisch, 1 = leicht behindert, 2 = stark behindert, 3 = unmdglich).

Die folgenden acht Dimensionen werden erfasst: Anziehen und Korperpflege,
Aufstehen, Essen und Trinken, Gehen, Hygiene, Erreichen von Gegenstdnden,
Greifen und Aktivitdten. Der Index kann einen Wert von null bis drei besitzen. Wobei

ein gréRerer Wert auf eine starkere Funktionseinschrankung hinweist [54].

Gesundheitsbezogene kindliche Lebensqualitat. Unter Verwendung des PedsQL
4.0 (Pediatric Quality of Life Inventory 4.0) wurde die gesundheitsbezogene
Lebensqualitat (HRQoL) der Patient:innen gemessen [55,66]. Der PedsQL 4.0 ist ein
mehrdimensionales und generisches Tool, das von James W. Varni entwickelt wurde,
um die Lebensqualitdt von erkrankten sowie gesunden Kindern aus der Sicht von
Eltern sowie Kindern ab funf Jahren zu erfassen. Das Basismodul besteht aus 23
Likert-skalierten Items, die vier folgende Dimensionen der Lebensqualitat abdecken:
physische, emotionale, soziale und schulische Funktionalitat. Der PedsQL 3.0 erfasst
als Rheumamodul die krankheitsspezifische Lebensqualitat mit 22 Iltems in folgenden
Dimensionen: Schmerzen, tagliche Aktivitaten, Behandlung, Sorgen und
Kommunikation. Das Rheumamodul PedsQL 3.0 erwies sich als zuverlassiges und
nutzliches Instrument zur Bewertung der krankheitsspezifischen Lebensqualitat von
Patient:innen mit JIA [66].
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Krankheitsaktivitat. Die Krankheitsaktivitdt wurde unter anderem mit Hilfe des
cJADAS10 (clinical Juvenile Arthritis Disease Activity Score) eingeschatzt. Dieser
berticksichtigt maximal 10 aktive Gelenke und ein globales Arztinnen- und Elternurteil
(physician’s/ parent’s global assessment of the patient’s disease activity, PhGA/PGA)
[67].

Familiare Belastung. Die familidre Belastung wurde mit dem Familien-Belastungs-
Fragebogen (FaBel) erfasst. Der FaBel misst mit Hilfe von 33 Items auf einer vier-
stufigen Likert-Skala mit den Antwortmdglichkeiten von 1 "Ich stimme voll und ganz
zu" bis 4 "Ich stimme Uberhaupt nicht zu" die von der Familie wahrgenommene
familiare Belastung. Verwendung findet er, um Auswirkungen chronischer
Erkrankungen bei Kindern auf die Familie in den funf folgenden Dimensionen zu
bewerten: tagliche soziale Belastung der Eltern, persdnliche Belastung, Belastung der
Geschwister, finanzielle Belastung und Probleme bei der Bewaltigung [68].

Sowie die Subscores jeder dieser funf Subskalen als auch der Summenscore
(basierend auf den 4 Subscores, wobei die Belastung der Geschwister
ausgeschlossen ist) konnen einen Wert zwischen 1 und 4 erreichen, wobei héhere

Werte auf eine groR3ere Familienbelastung hinweisen.

Inanspruchnahme, unerfiullte Bedarfe und Versorgungsqualitdt. Um Aussagen
Uber die Inanspruchnahme von Gesundheitsdiensten, unerfillte Bedarfe und
Zufriedenheit mit der Qualitat der Gesundheitsversorgung aus der Perspektive der
Eltern treffen zu kdénnen, wurde der CHC-SUN (Child Healthcare Questionnaire on
satisfaction, utilisation and needs) verwendet [69]. Es handelt sich hierbei um ein
Instrument, das aus zwei Modulen besteht. Modul 1 befasst sich mit der
Inanspruchnahme arztlicher und nicht-arztlicher Gesundheitsleistungen wie bspw. der
Physiotherapie, der psychologischen Betreuung, des Sozialdienstes etc. Wenn Eltern
angaben, eine bestimmte nicht-arztliche Gesundheitsleistung zu benotigen, diese aber
nicht erhielten, wurde dies als unerfullter Bedarf definiert. Das Modul 2 erfasst die
Zufriedenheit mit der Versorgungsqualitdt aus der Perspektive der Nutzer:innen und
besteht aus insgesamt 26 Items, die die sechs folgenden Dimensionen umfassen:
.Information bei der Diagnose®, ,Koordination“, ,kindzentrierte Versorgung®
,Krankenhausumgebung®, ,Verhalten der Arzt:innen®, und ,Versorgung in der Schule®.

Ein Item erfragt global die allgemeine Zufriedenheit mit der Gesundheitsversorgung.

16



Soziodkonomischer Status. Zur Berechnung des sozio6konomischen Status (SES)
wurde ein etablierter und von Lampert et al. entwickelter deutscher mehrdimensionaler
aggregierter Index verwendet [70]. Der SES setzt sich aus den drei folgenden
Indikatoren zusammen: Hochste schulische und berufliche Qualifikation, hdchster
Berufsstatus und Netto-Aquivalenzeinkommen der Eltern. Wobei zur Bestimmung des
Bildungsniveaus der hochste Abschluss des jeweiligen Elternteils verwendet wurde.
Da in der ICON-Studie der Berufsstatus der Eltern nicht erhoben wurde, ist die
Berechnung des Index dahin geandert worden, dass er nur auf dem Bildungsniveau
der Eltern und dem Haushaltsnettoeinkommen basiert.

Der Index kann einen Wert von zwei bis 14 erreichen. Wobei der SES bei Werten bis
6,55 als niedrig, bis 12,1 als moderat und bei Werten von Uber 12,1 als hoch definiert

wurde.

Migrationsgeschichte. Von einer Patient:in mit Migrationsgeschichte wurde

ausgegangen, wenn mindestens ein Elternteil nicht in Deutschland geboren wurde.

Statistik. Mit Hilfe der deskriptiven Statistik wurde die Verteilung der Daten
beschrieben. Als Mal3e der zentralen Tendenz wurden der Mittelwert oder der Median
mit dem dazugehérigen Streuungsmall (Standardabweichung [SD] oder
Interquartilsbereich [IQR]) verwendet. Fir die Feststellung von signifikanten
Unterschieden zwischen der JlA-Kategorien bezlglich Krankheitsparameter,
Haufigkeit der Inanspruchnahme von Gesundheitsleistungen und wahrgenommenen
unerfiliten Bedarfen, wurden eine univariable lineare Regressionsanalyse flr
kontinuierlich verteilte Variablen und der Chi-Quadrat-Test fur kategoriale Variablen
durchgefuhrt.

Unter Verwendung der logistischen Regressionsanalyse wurde untersucht, inwiefern
das Geschlecht, das Alter, Migrationsgeschichte, die JIA-Kategorie, der SES, die
familiare Belastung und die HRQoL (PedsQL) als unabhangige Variablen, die
Inanspruchnahme von multiprofessioneller Betreuung, unerfillte Bedarfe (mindestens
ein unerfillter Bedarf) und die Unzufriedenheit mit der Versorgung insgesamt (nicht
zufrieden oder teilweise zufrieden) als Zielvariablen beeinflussen. Die
Regressionsanalyse fand anhand der Einschlussmethode statt. Die Auswahl der

unabhangigen Variablen erfolgte literaturgeleitet. Die geltenden p-Werte von < 0,05
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sind exploratorisch zu verstehen. Daher wurde von einer Bonferroni-Korrektur
abgesehen.

Das Signifikanzniveau betrug 5% und die Analysen wurden mit IBM® SPSS Statistics
Version 20 (SPSS Inc., IBM Company, Chicago, lllinois, USA) durchgefihrt.

4. Ergebnisse

4.1 Patient:innencharakteristika und Erkrankungsparameter

Von insgesamt 954 JIA-Patient:innen, die an der ICON-Studie teilgenommen haben,
konnten in dieser Analyse 835 (87,5%) berlcksichtigt werden.

Die mediane Dauer vom Zeitpunkt des Auftretens der Symptome bis zur Diagnose
betrug 2,9 Monate (IQR 1,0-7,0) und die mediane Dauer von der Diagnose bis zur
Behandlung weitere 4,7 Monate (IQR 3,6 — 7,4). Die mediane Erkrankungsdauer lag
bei 8,8 Monaten (IQR 6,1 — 14,0). Mit 46,6% war der Anteil der Patient:innen mit einer
Oligoarthritis am grof3ten.

Die durchschnittliche Anzahl der aktiven entziindlichen Gelenke betrug 4,3 (SD 7,2)
und der cJADAS-10 9,8 (SD 6,3) und die durchschnittliche krankheitsbezogene
Funktionsfahigkeit (CHAQ) lag bei 0,38 (SD 0,58). Weitere
Patient:innencharakteristika sind der Tabelle 1 zu entnehmen.
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Tabelle 1: Patient:innencharakteristika zum Zeitpunkt des Studieneinschlusses.

Modifiziert nach (1).

N

835

weiblich / mannlich, n (%)

566 (67,8) / 269 (32,2)

Alter zum Zeitpunkt der Diagnose (Jahre), Median (IQR) 6,9 (3,0-11,8)
Anteil der Patient:innen mit Migrationsgeschichte, n (%) 174 (20,8)
Soziodkonomischer Status (Range 2-14), Mean (SD) 8,7 (3)
niedrig, n (%) 252 (31,5)
moderat, n (%) 393 (49,2)
hoch, n (%) 154 (19,3)
JIA Kategorie
Oligoarthritis, n (%) 389 (46,6)
RF-negative Polyarthritis, n (%) 228 (27,3)
RF-positive Polyarthritis, n (%) 13 (1,6)
Psoriasisarthritis , n (%) 32 (3,8)
Enthesitis-assoziierte Arthritis, n (%) 87 (10,4)
Systemische Arthritis, n (%) 29 (3,5)
Undifferenzierte Arthritis, n (%) 57 (6,8)
Funktionsstatus (CHAQ, Spannweite 0-3), Mean (SD) 0,38 (0,58)
Gesundheitsbezogene kindliche Lebensqualitat (PedsQL 4.0, 3.0, Spannweite 0-100)
Physische Gesundheit Summenscore, Mean (SD) 65.9 (24,7)
Psychische Gesundheit Summenscore, Mean (SD) 73.9 (17,3)
Summenscore gesamt, Mean (SD) 71.3 (18,5)
Familiare Belastung (FaBel, Spannweite 1-4, 4 hochste Belastung)
Tagliche soziale Belastung der Eltern, Mean (SD) 1,9 (0,8)
persénliche Belastung 1,7 (0,6)
Belastung der Geschwister 1,4 (0,5)
finanzielle Belastung 1,6 (0,6)
Probleme bei der Bewaltigung 1,6 (0,4)
Summenscore gesamt, Mean (SD) 1,7 (0,4)

IQR: Interquartilsabstand; Mean: arithmetisches Mittel; SD: Standardabweichung; JIA: juvenile idiopathische
Arthritis;RF: Rheumafaktor; CHAQ: Childhood Health Assessment Questionnaire; PedsQL: Pediatric Quality of

Life Inventory; FaBel: Familien-Belastungs-Fragebogen

19




4.2 Medikation und Inanspruchnahme von Gesundheitsdiensten innerhalb
der letzten 12 Monate

Da die Patient:innen bei Einschluss der Studie sich bereits in einem padiatrischen
Rheumazentrum in Behandlung befanden, hatten demnach alle bereits eine spezielle
Betreuung erhalten. Ungefahr zwei Drittel der Familien (68%) gaben an, dass es nicht
schwierig sei, Zugang zu padiatrischer rheumatologischer Versorgung zu erhalten.
Dagegen empfanden dies 12% als schwierig bis aul3erst schwierig.

Alle Patient:innen nahmen in den letzten 12 Monaten Medikamente ein. Zum Zeitpunkt
der Befragung lag der Anteil Behandlung durch Medikation bei 85%. In Abbildung 1 ist
die Verteilung der eingesetzten Medikamentengruppen zu finden.

NSAR 67%

Systemische 24%

Glukokortikoide
DMARDs 57%
bDMARDs 8%
0% 20% 40% 60% 80%

Abbildung 1: Verteilung der verordneten Medikation zum Zeitpunkt der Untersuchung;
Mehrfachnennungen moglich (eigene Darstellung)
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Die meisten Familien (86%) gaben an, keine Schwierigkeiten beim Erhalt von
Rezepten fur die Medikamente zu haben. Beziglich der Zufriedenheit der aktuell
verordneten Medikation gab fast ein Viertel der Familien an, eher unzufrieden zu
gewesen zu sein (6,1% nicht zufrieden, 17,5% teilweise zufrieden). Die von den Eltern
und  erkrankten  Kindern in  Anspruch genommenen  nicht-arztlichen

Gesundheitsleistungen sind in Abbildung 2 zu entnehmen.

Physiotherapie 74 11
Ergotherapie 18 5
Ausstattung Hilfsmittel 15 6
Telefonberatung 5112
Eltern-/ Patient:innenschulungen 7
Sozialdienst
Psychologische Beratung

Rehabilitationsmalnahme

5

4

4

Selbsthilfegruppen 2

Sprachtherapie 4

Hilfe bei Koordination versch....2

med. Gerate 2
Gesundheitsdienstleistungen in Schule

Kurzzeit-Entlastungspflege

EEHEHHHHHHHHHHE

Hausliche Krankenpflege

0% 10% 20% 30% 40% 50% 60% 70% 80% 90% 100%
ja ja, teilweise nein, brauchen wir nicht  Enein, wiirden wir aber bendtigen

Abbildung 2: Inanspruchnahme von Gesundheitsleistungen sowie unerfiillte Bedarfe. Modifiziert nach (1).

87% der Familien (n=726) nahmen mindestens eine der 15 angegebenen
Gesundheitsleistungen und 50% (420) eine multiprofessionelle Betreuung in
Anspruch. Im Durchschnitt nahmen Familien zwei (SD 1,8) nicht-arztliche Leistungen
in Anspruch, wobei Kinder mit polyartikularer oder systemischer JIA die héchste Rate

an Inanspruchnahme unter allen JIA-Patient:innen aufwiesen.
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4.3 Unerfullte Bedarfe

Wenn die Eltern mindestens eine bestimmte nicht-arztliche Gesundheitsleistung aus
ihrer Sicht her bendtigen, diese aber nicht erhielten, wurde dies als unerfullter Bedarf
definiert. Einen unerfillten Bedarf hatten demnach 31% der Familien (n = 259). Die
Anzahl der von den Eltern angegebenen unerfillten Bedarfe sind der Abbildung 3 zu

entnehmen.

keinen unerfiiliten Bedarf
einen unerfiillten Bedarf
m zwei unerfiillte Bedarfe

m drei unerfiillte Bedarfe
= mindestens 4 unerfiillte Bedarfe

Abbildung 3: Anzahl der unerfillten Bedarfe bezlglich der nicht- arztlichen
Gesundheitsleistungen aus Sicht der Eltern mit der Antwortkategorie “nein, wiirden wir aber
benétigen” (eigene Darstellung)

Die durchschnittliche Anzahl der angegebenen unerflliten Bedarfe betrug 1,0 (SD 2,5)
und war bei Patient:innen mit RF positiver polyartikularer JIA mit 1,3 (SD 1,8) und
systemischer JIA mit 1,4 (SD 3,7) am hochsten. Der Abbildung 2 ist zu entnehmen,
dass die haufigsten unerfillten Bedarfe im Zusammenhang mit der Vermittlung von
erkrankungsbezogenen Informationen, Rehabilitationsleistungen und psychologischer

Beratung genannt wurden.
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4.4 Zufriedenheit mit der Gesundheitsversorgung
Die Zufriedenheit mit der Gesundheitsversorgung wurde mit dem CHC-SUN
gemessen, wobei die sechs verschiedenen Dimensionen und die globale Zufriedenheit

mit der Gesundheitsversorgung insgesamt der Abbildung 4 zu entnehmen sind.

Infom_1ation bei  Koordination  Kindzentriete  Krankenhaus- Verhalten der ~ Versorgung in  Globale
der Diagnose Versorgung umgebung Arzt:innen der Schule Zufriedenheit

"

extrem

sehr

zufrieden zufrieden zufrieden Zufrieden  zyfrieden

teilweise

nicht

Abbildung 4: Zufriedenheit beztiglich der verschiedenen Dimensionen der Gesundheits-
versorgung. Modifiziert nach (1).

Die Eltern waren beziiglich aller Dimensionen eher bis sehr zufrieden - ausgenommen
der Betreuungssituation in der Schule. Bei Letzterem waren die Eltern am
unzufriedensten. Dagegen waren die Eltern besonders zufrieden mit dem Verhalten
der Arzt:innen und der kindgerechten Betreuung.

Ergebnis der Auswertung aller 26 Items war, dass 78% der Eltern besonders zufrieden
waren mit dem Fachwissen und 79% mit dem Verhalten der Arzt:innen sowie 72% mit
der Wertschatzung der elterlichen Fahigkeiten durch das medizinische Personal.
Dagegen waren 39% der Familien besonders unzufrieden mit der Dauer der
Diagnosestellung der JIA und 36% mit der Versorgungssituation am Ort Schule —
insbesondere mit dem Wissen und der Rucksichtnahme auf den Zustand des Kindes
von Seiten der Lehrer:innen.

Zwischen Patient:innen mit verschiedenen JIA-Kategorien gab es bezuglich der
Zufriedenheit keine signifikanten Unterschiede - mit Ausnahme der Eltern von Kindern

mit systemischer Arthritis. Die Eltern dieser Kinder waren haufiger als die anderen
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unzufrieden mit der Art und Weise, wie zum Zeitpunkt der Diagnose auf ihre Gefiuihle
eingegangen worden ist (n = 13/28, 46,4% gegeniber n = 168, 21,4%, p = 0,002).

In Bezug auf die globale Zufriedenheit gaben nur 7% der Eltern an, mit der
Gesamtversorgung ihrer Kinder eher unzufrieden (unzufrieden oder teilweise
zufrieden) zu sein. Der Uberwiegende Teil war mit 60 % sehr oder extrem mit der

Gesundheitsversorgung zufrieden.

4.5 Pradiktoren fiur die Inanspruchnahme von multiprofessioneller
Betreuung, unerfillter Bedarfe und der Unzufriedenheit

Mit Hilfe der logistischen Regressionsanalyse konnten verschiedene Pradiktoren fir
die Zielvariablen ,Inanspruchnahme multiprofessioneller Betreuung®, ,unerflllter
Bedarf und ,Unzufriedenheit mit der Gesundheitsversorgung insgesamt identifiziert
oder ausgeschlossen werden. So gab es einen signifikanten Zusammenhang
zwischen dem Alter und der HRQoL der Patient:innen mit der Inanspruchnahme einer
multiprofessionellen Betreuung. Mit steigendem Alter und hoheren HRQoL der
Patient:innen sank jeweils die Haufigkeit der Inanspruchnahme einer
multiprofessionellen Betreuung (OR 0,95, p = 0,01).

Je junger das Kind war (OR 0,95, p = 0,018), je groRRer die familiare Belastung war
(OR 3,66, p <0,001) und je niedriger die HRQoL des Kindes war (OR 0,97, p <0,001),
desto hoher war die Haufigkeit der angegebenen unerfillten Bedarfe. Die HRQoL des
Kindes (OR 0,97, p = 0,004) und das weibliche Geschlecht (OR 2,3, p = 0,027) waren
signifikant mit der Unzufriedenheit beziglich der Gesundheitsversorgung im
Allgemeinen assoziiert.

Im Gegensatz dazu konnten weder Migrationsgeschichte des Kindes noch der SES
als Pradiktoren fur die Inanspruchnahme von multiprofessioneller Betreuung,
unerfiillte Bedarfe oder Unzufriedenheit mit der Versorgung insgesamt festgestellt
werden. Weitere Details sind der Tabelle 2 zu entnehmen.
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Tabelle 2: Multiprofessionelle Betreuung, unerfillter Bedarf und Unzufriedenheit mit der Gesundheitsversorgung insgesamt

und damit verbundene assoziierende Faktoren (multivariate Analyse). Modifiziert nach (1).

Multiprofessionelle Betreuung Unerfulliter Bedarf Unzufriedenheit mit der Versorgung im Allgemeinen
(Nutzung von mindestens zwei der 15 Dienste) (mindestens eine der 15 Leistungen nicht erhalten, (nicht zufrieden oder teilweise zufrieden)
obwohl Bedarf angegeben wurde)

Multivariat Multivariat Multivariat
Nein Ja OR (95%KIl), p-Wert Nein Ja OR (95%KIl), p-Wert Nein Ja OR (95%KIl), p-Wert
Weibliches Geschlecht 273 (67.7%) @ 286 (68.1%) 0.97 (0.67 - 1.39), 0.851 389 (69.0%) = 170 (65.6%) 0.90 (0.60 - 1.33), 0.585 502 (66.8%) 44 (77.2%) 2.30 (1.10 - 4.82), 0.027
Alter, Mean (SD) 8.2 (4.9) 7.6 (4.8) 0.95 (0.92 - 0.99), 0.010 8.0 (4.9) 7.5(4.8) 0.95 (0.92 - 0.99), 0.018 7.9 (4.8) 8.9 (5.0) 1.05(0.99-1.12), 0.111
<6 Jahre = 170 (42.2%) 191 (45.5%) 238 (42.2%) 123 (47.5%) 325 (43.2%) 23 (40.4%)
6 bis <12 Jahre = 115 (28.5%) @ 133 (31.7%) 176 (31.2%) 72 (27.8%) 234 (31.1%) 15 (26.3%)
12 bis 18 Jahre | 118 (29.3%) 96 (22.9%) 150 (26.6%) 64 (24.7%) 193 (25.7%) 19 (33.3%)
Migrationsgeschichte 93 (24.0%) 75 (18.8%) 0.74 (0.49 - 1.13), 0.161 122 (22.9%) 46 (18.2%) 0.64 (0.40 - 1.01), 0.053 155 (21.7%) 10 (17.5%) 0.90 (0.44 - 1.84), 0.767
SES Score?, Mean (SD) 8.6 (3.1) 8.8 (3.0) 1.05(1.00 - 1.11), 0.062 8.7 (3.0) 8.7 (3.1) 1.03(0.97 - 1.09), 0.285 8.7 (3.1) 8.3(2.9) 0.98 (0.89 - 1.07), 0.641
Niedrig = 112 (28.9%) = 104 (25.9%) 142 (26.2%) 74 (30.1%) 197 (27.3%) 19 (34.6%)
Moderat =~ 177 (45.6%) @ 180 (44.9%) 254 (46.8%) = 103 (41.9%) 321 (44.5%) 26 (47.3%)
Hoch 99 (25.5%) 117 (29.2%) 147 (27.1%) 69 (28.1%) 204 (28.3%) 10 (18.2%)
JIA Kategorien
Systemische Arthritis 15 (3.7%) 14 (3.3%) 0.66 (0.33 - 1.34), 0.250 19 (3.4%) 10 (3.9%) 0.62 (0.26 - 1.48), 0.285 25 (3.3%) 3 (5.3%) 2.44(0.73 - 8.17), 0.149

Oligoarthritis =~ 219 (54.3%) 163 (38.8%) = 0.59 (0.40 - 0.86), 0.005 281 (49.8%) 101 (39.0%)  0.59 (0.41-0.86), 0.006 348 (46.3%) 26 (45.6%)  1.11(0.59 - 2.06), 0.750
Psoriasisarthritis = 13 (3.2%) 19 (4.5%) 1.20 (0.58 - 2.48), 0.622 21 (3.7%) 11 (4.3%) 0.80 (0.39 - 1.64), 0.535 31 (4.1%) 1 (1.8%) 0.31(0.06 - 1.73), 0.181
Enthesitis-assoziierte Arthritis 48 (11.9%) 38 (9.1%) 0.69 (0.41-1.16),0.158 = 58 (10.3%) = 28 (10.8%) = 0.98 (0.57 - 1.66),0.926 78 (10.4%) 8 (14.0%) 1.96 (0.81 - 4.71), 0.135
RF-positive Polyarthritis = 3 (0.7%) 10 (2.4%) 2.47 (0.63 - 9.67), 0.193 5 (0.9%) 8 (3.1%) 3.26 (1.07 - 9.90), 0.037 8 (1.1%) 3 (5.3%) 3.07 (0.69 - 13.62), 0.140
RF-negative Polyarthritis =~ 78 (19.4%) | 148 (35.2%)  1.40 (0.93t0 2.11), 0.105 = 146 (25.9%) 80 (30.9%)  0.91(0.61-1.35),0.637 207 (27.5%) 15 (26.3%)  0.77 (0.37 - 1.61), 0.495

25



Familiare Belastung® (FaBel)

Belastung Summenscore, Mean (SD)
Téagliche, soziale Belastung, Mean (SD)
Belastung der Geschwister, Mean (SD)

Finanzielle Belastung, Mean (SD)
Personliche Belastung, Mean (SD)

Probleme bei der Bewaltigung, Mean
(SD)

Gesundheitsbezogene kindliche
Lebensqualitat® (PedsQL 4.0)
PedsQL Summenscore, Mean (SD)

Psychosoziale Gesundheit
Summenscore, Mean (SD)

Physische Gesundheit Summenscore,
Mean (SD)

1.6 (0.3)
15 (0.3)
1.3 (0.4)
1.5 (0.5)
1.6 (0.6)
2.0 (0.9)

86.5 (12.1)
86.6 (12.1)

86.5 (14.9)

1.8 (0.4)
1.7 (0.5)
1.5 (0.5)
1.8(0.7)
1.9(0.7)
1.8 (0.6)

75.8 (16.4)
76.8 (16.3)

74.3 (20.6)

1.55 (0.92 - 2.60), 0.099

0.95 (0.94 - 0.96), <0.001

1.6 (0.3)
15 (0.3)
1.3 (0.4)
1.5 (0.6)
1.6 (0.6)
1.9 (0.8)

84.3 (13.3)
84.7 (13.5)

83.6 (16.7)

1.9 (0.4)
1.8 (0.5)
1.6 (0.5)
1.9 (0.7)
2.0(0.7)
1.9 (0.7)

74.3 (17.2)
75.1 (16.5)

73.3 (21.6)

3.66 (2.23 - 6.01), <0.001 1.7 (0.4)
1.6 (0.4)
1.4 (0.5)
1.6 (0.6)
1.7 (0.6)

1.9 (0.8)

0.97 (0.95 - 0.98), <0.001

82.4 (14.4)

81.1(18.3)

81.9 (14.5)

1.8 (0.5)
1.8 (0.5)
1.6 (0.7)
1.8 (0.9)
1.9 (0.8)
1.9 (0.8)

72.3(18.8)
73.5(18.8)

71.0 (22.8)

1.79 (0.73 - 4.42), 0.207

0.97 (0.95 - 0.99), 0.004

SES: Soziookonomischer Status; FaBel: Familien-Belastungs-Fragebogen; PedsQL: Pediatric Quality of Life Inventory; JIA: juvenile idiopathische Arthritis; RF: Rheumafaktor; OR: Odds Ratio; KI: Konfidenzintervall;
a) SES: Spannweite betragt 2-14, wobei hohe Werte einen hohreren sozio6konomischen Status implizieren; b) FaBel: Die jeweiligen Summenscores kdnnen Werte von 1 bis 4 einnehmen (1=keine Belastung; 4=starke Belastung);
c) PedsQL: Spannweite betragt 0-100, wobei hohe Werte eine hohere gesundheitsbezogene Lebensqualitat indizieren.
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5. Diskussion

Eine qualitativ hochwertige Gesundheitsversorgung ist definiert als angemessene
Versorgung, die auf die Bedurfnisse und Vorlieben der Patient:in oder der Eltern
zugeschnitten ist und zu den bestmdglichen Ergebnissen fihrt [55]. Hierbei spielt die
multiprofessionelle Betreuung eine entscheidende Rolle [60—63]. Bei dieser in
Deutschland erstmalig durchgefuhrten multizentrischen und  prospektiven
Beobachtungsstudie bei Kindern mit neu diagnostizierter JIA, an der insgesamt 835
beteiligt waren, konnten keine Ungleichheiten beziglich des Zugangs zu und der
Inanspruchnahme von nicht-arztlichen Gesundheitsleistungen in Abhangigkeit von
vorhandener Migrationsgeschichte oder des sozio6konomischen Status des Kindes
festgestellt werden. Des Weiteren konnte eine hohe Zufriedenheit mit zahlreichen
Gesundheitsleistungen, die in den ersten Monaten der spezialisierten Pflege in
Anspruch genommen wurden, festgestellt werden. Jedoch konnten auch aus der
Perspektive der Eltern wahrgenommene unerfillte Bedarfe und Unzufriedenheit mit
bestimmten Aspekten der medizinischen Versorgung identifiziert werden [1]. Diese
Erkenntnisse in der Patient:innenversorgung zu bericksichtigen, ist wichtig, da die
Behandlungsergebnisse davon abhangig sind [55,69].

5.1 Inanspruchnahme multiprofessioneller Betreuung

Die Studienlage beziglich der Inanspruchnahme und Zufriedenheit von nicht-
arztlichen  Gesundheitsleistungen  sowie deren  Auswirkungen auf den
Erkrankungsverlauf in der kinderrheumatologischen Versorgung sind rar. In einer
Studie von Van Dijkhuizen et al. wurden in 23 Landern unter anderem die
Inanspruchnahme nicht-arztlicher Gesundheitsleistungen untersucht [71]. In Bezug
auf die Inanspruchnahme von Ergotherapie und Sozialberatung waren die Ergebnisse
mit der vorliegenden Studie vergleichbar [1]. Physiotherapie hingegen wurde mit
83,9% deutlich haufiger und psychologische Beratung mit 10,7% deutlich seltener als
in vorliegender Studie beansprucht. Die hhere Inanspruchnahme der Physiotherapie
in vorliegender Kohorte lasst sich durch die h6here Nachfrage zu Beginn der Krankheit
erklaren. Wie zu erwarten, haben die Patientinnen mit der hdchsten
Krankheitsaktivitat oder mit den Erkrankungen grof3ter Einschrankungen, namlich der
polyartikularen und systemischen JIA, eher nicht-arztliche Dienste in Anspruch

genommen.
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Des Weiteren gaben die Eltern gaben einen zusatzlichen Bedarf an zusatzlicher
Unterstitzung wie bspw. der psychosozialen Beratung und Selbsthilfegruppen an [1].
Dies unterstreicht, was auch andere Studien belegen, dass die
Gesundheitsversorgung von chronisch kranken Kindern multiprofessionell und
patientenorientiert gestaltet werden sollte [54-59,72], sodass von einem
Verbesserungsbedarf auch in der kinderrheumatologischen Versorgung ausgegangen
werden darf. Einen wichtigen Beitrag konnten hier spezialisierte Pflegekrafte leisten.
In einer randomisierten Cross-over-Studie in der Schweiz wurde gezeigt, dass sich
regelmanRige individualisierte Unterstitzung und Gesundheitsinformationen durch
spezialisierte Pflegefachkréafte positiv unter anderem auf die Zufriedenheit der Eltern

und Patient:innen auswirkten [73].

5.2 Versorgungsqualitat mit Fokus auf Schule und Diagnosestellung

In Bezug auf die Qualitdt der Gesundheitsversorgung waren die Eltern mit dem
Verhalten der Arztinnen und der kindgerechten Betreuung am zufriedensten.
Besonders unzufrieden waren sie dagegen mit der Dauer der Diagnosestellung und

der Betreuungssituation des Kindes in der Schule [1].

Versorgungssituation in der Schule

Bezuglich der Versorgungssituation im Bildungsbereich sind negative Auswirkungen
einer nicht-bedarfsgerechten Begleitung des chronisch kranken Kindes in der Schule
oder im Kindergarten auf das geistige und korperliche Wohlbefinden sowie auf die
Familie insgesamt bekannt [74—76]. So hat z.B. Bouaddi et al. in einer marokkanischen
Studie gezeigt, dass Kinder mit einer JIA deutlich haufiger Fehlzeiten aufweisen, als
Kinder ohne JIA. Hier hatten die Kinder mit JIA signifikant h&aufiger Fehltage in der
Schule als die Kinder in der Kontrollgruppe [77]. Dies kann sich wiederum negativ auf
die Bildungsbiografie der Kinder bis hin zu héheren Schulabbruchquoten auswirken
[78].

Auch sind finanzielle Folgen fur die Familien nicht zu unterschatzen. Die Ergebnisse
der Studie von Rasu et al. lie3en erkennen, dass Eltern eines Kindes mit JIA deutlich
haufiger Gber die Notwendigkeit einer Arbeitszeitreduzierung berichteten als die Eltern
der Kinder ohne JIA [79]. Auch wenn Schuldienstleistungen im engeren Sinne nicht in

der Fachbetreuung enthalten sind, sollten dennoch die Leistungserbringer des
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Gesundheitswesens - neben politischen Entscheidungstragern - prufen, welchen
Beitrag, gerade unter dem Aspekt einer ganzheitlichen Betreuung, sie leisten kénnen,
um die Teilnahme chronisch kranker Kinder insbesondere an Bildung und am

gesellschaftlichen Leben insgesamt zu verbessern [80-82].

Zeit der Diagnosestellung

Bezuglich der Diagnosestellung betrug die mediane Dauer zur Feststellung dieser 2,9
Monate [1]. Rund die Halfte der Patientiinnen erhielt spater als empfohlen eine
Spezialbehandlung in der padiatrischen Rheumatologie [1,83]. Hier mussen
Maflnahmen ergriffen werden, die diese Zeit weiter verkirzen.

Der Zeitpunkt der Diagnosestellung ist gerade fiir Eltern eine Zeit von Angsten und
Bedenken hinsichtlich der Prognose der Krankheit und méglicher Auswirkungen auf
das Kind sowie das gesamte Familiensystem. So wird die Zeit kurz vor, wahrend und
kurz nach der Diagnose als besonders kritisch bis traumatisch beschrieben [84]. In
dieser Phase ist es von besonderer Bedeutung, dass das Behandlungsteam einen
empathischen Umgang mit den Eltern und Patientiinnen pflegt und adaquate,
bedarfsgerechte Beratungsangebote unterbreitet [85]. Kommunikationsprobleme mit
den Arzt:innen wurden in vorliegender Studie nicht festgestellt. Die Familien gaben

sogar an, mit dem Verhalten der Rheumatolog:innen sehr zufrieden zu sein.

5.3 Unerfillte Bedarfe

Obwohl nicht-arztliche Leistungen umfassend in Anspruch genommen wurden, gab

fast jede dritte Familie einen unerfillten Bedarf an. Letzteres wurde haufig mit sozialen,
finanziellen und personlichen Belastungen in Zusammenhang gebracht [1]. Dieses
Ergebnis entspricht der Studie von Thyen et al. Hier wurde ebenfalls festgestellt, dass
unerfullte Bedarfe das Ausmald der familidren Belastung vorhersagen [86]. Die
Vermittlung von erkrankungsbezogenen Informationen wurden als hé&ufigster
unerfullter Bedarf identifiziert. Dabei ist die Bedeutung dieser Leistung zur
Verringerung  der  Krankheitslast bekannt und es wurden  bereits
Schulungsmal3nahmen fiur Eltern chronisch kranker Kinder empfohlen [87]. Da in
diesem Bereich eine groRe Nachfrage besteht [1], sollten sowohl die vorhandenen

Schulungsmadglichkeiten tberarbeitet und an den Bedirfnissen der Nutzer:innen
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ausgerichtet werden als auch andere Formen der Wissensvermittlung erarbeitet und

evaluiert werden.

5.4 Gesundheitsbezogene kindliche Lebensqualitat (HRQoL)

Es konnte ein Zusammenhang zwischen der HRQoL und der Inanspruchnahme einer
multiprofessionellen Betreuung, unerfillte Bedarfe und der Unzufriedenheit mit der
Versorgungsqualitat insgesamt festgestellt werden. Je niedriger die HRQoL, desto
haufiger wurden eine multiprofessionelle Betreuung beansprucht und unerfillte
Bedarfe benannt [1]. Die HRQoL kénnte im klinischen Alltag ein wichtiger Indikator
sein, um Familien mit einem hoéheren Unterstitzungsbedarf zu erkennen. Daher wéare
die Implementierung eines regelméRigen Screenings der HRQoL hilfreich, um
entstehende Bedarfe und Belastungssituationen frihzeitig erkennen und diesen
rechtzeitig mit MaRnahmen bzw. Unterstitzungsangeboten begegnen zu kénnen. Die
Ergebnisse von der Childhood Arthritis and Rheumatology Research Alliance
(CARRA) durchgefuhrten Umfrage unter Eltern von Kindern mit juveniler Myositis
bestatigen dies. Hier wurden unter anderem die Kinder und deren Familien gebeten,
19 Aspekte einer qualitativ hochwertigen kinderrheumatologischen Versorgung nach
ihrer Wichtigkeit mithilfe einer Likert-Skala zu bewerten. Am wichtigsten wurden die
allgemeine Lebensqualitat, rechtzeitige Diagnose, Zugang zur Rheumatologie und
Wiederherstellung der korperlichen Funktionen eingeschétzt. Demnach wurde hier aus
Sicht der Betroffenen die Lebensqualitat als wichtigstes Qualitatsmal’ identifiziert [88].
Dies unterstreicht nochmals die Bedeutung einer multiprofessionellen Versorgung, die
sowohl den medizinischen als auch psychosozialen Bedurfnissen der Familien gerecht

werden kann.

5.5 Starken und Limitationen der Studie

Diese Querschnittsstudie weist Limitationen auf, die bei der Bewertung der Ergebnisse
berucksichtigt werden missen. Die Rekrutierung der Patient:innen fand in 11 grof3en
padiatrischen Rheumazentren statt. Es handelte sich hierbei um gut ausgestattete und

hochspezialisierte Zentren. Dies hat zur Folge, dass Daten nicht auf
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Bevolkerungsebene insgesamt bewertet werden konnten. Demnach wurde die Anzahl
der unerfillten Bedarfe und der Grad der Unzufriedenheit méglicherweise unterschatzt
[1]. Zuséatzlich besitzt der CHC-SUN, der die Zufriedenheit mit einer 5-stufigen Likert-
Skala misst, keine neutrale mittlere Antwortkategorie. Die mittlere Antwortkategorie
lautet ,zufrieden” und dies kann daher auch hier zu einer Antwortverzerrung zugunsten
einer eher positiveren Bewertung fihren. Zusatzlich wurden ausreichende
Deutschkenntnisse bendtigt, um den auf Deutsch erstellten Fragebogen zu verstehen
und auszufullen. Daher sind mdglicherweise Kinder mit Migrationsgeschichte
unterreprasentiert.

Gleichzeitig handelt es sich bei ICON um eine prospektive multizentrische
Kohortenstudie mit einer grof3en StichprobengréRe und schatzungsweise ein Drittel
aller Patient:innen, bei denen in Deutschland wéhrend des Rekrutierungszeitraums
eine JIA neu diagnostiziert wurde. Daher darf insgesamt eine représentative Analyse

der padiatrischen rheumatologischen Versorgungssituation angenommen werden [1].

5.6 Zusammenfassung

Aus Sicht der Eltern von Kindern mit JIA besteht Verbesserungsbedarf in der
Versorgungsqualitdt insbesondere bei der Dauer fir die Diagnosestellung,
Bereithaltung von zusatzlichen Informationen Uber die Erkrankung und Unterstitzung
bei Krankheitsbeginn und einer ganzheitlichen Versorgung, die bedarfsgerecht das
soziale Umfeld der Kinder berucksichtigt [1].

Inwiefern die Inanspruchnahme von multiprofessioneller Betreuung, unerftillite Bedarfe
und Unzufriedenheit mit der Gesundheitsversorgung einen Einfluss auf das langfristige
Outcome haben, muss in den noch folgenden Studien untersucht werden.

Bezulglich der Betreuungssituation chronisch kranker Kinder und Jugendlicher in der
Schule besteht Handlungsbedarf, der insbesondere politisch gelost werden muss.
Dennoch konnen die Leistungserbringer des Gesundheitswesens zum politischen

Diskurs beitragen, indem sie mit ihrer Expertise einen wichtigen Beitrag leisten.
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Abstract
Objective
To evaluate healthcare services for patients with juvenile idiopathic arthritis (JIA) from the parent-proxy perspective

and to identify factors associated with perceived deficits in care.

Methods

Patients with JIA from 11 paediatric rheumatology units were enrolled in an inception cohort within the first 12 months
after diagnosis. Healtheare services were assessed using The Child Healthcare Questionnaire on satisfaction, utilisation

and needs. Factors associated with deficits in care were identified by logistic regression analysis.

Results
Data from parents of 835 JIA-patients were ineluded in the analysis. At the assessment (4.7 months after diagnosis), 85%
of the patients received drug treatment, and 50% had received multi-professional care. The most frequently used services
were physiotherapy (84%), occupational therapy (23%), and telephone counselling (17%). Almost one-third of families
reported that they had not received the services that they needed, with health education being the most frequently reported
need. Most parents (93%) were satisfied with the overall healtheare provided for their children, especially regarding
doctors’ behaviour. However, approximately 1 in 3 consumers were dissatisfied with the time to JIA diagnosis and the
school services. The lower the child’s quality of life, the higher the chance was that the child and the family received
multi-professional care, perceived unmet needs, and were dissatisfied with care.

Conclusion
According ro parents’ experience and satisfaction with their child’s care, performance at the system level can be further
improved by diagnosing JIA earlier, providing additional information at disease onset, and ensuring that the child’s
social environment is taken into account.

Key words
juvenile idiopathic arthritis, quality of life, quality of health care. health services needs
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Introduction

Juvenile idiopathic arthritis (JIA) repre-
sents a group of chronic diseases charac-
terised by joint inflammation of unknown
aetiology with disease onset before the
age of 16 vears (1). All forms of JIA are
associated with a risk of accumulating
joint and extra-articular damage. fune-
tional disability and a reduced health-
related quality of life (HRQoL) (2-5).

A tmely diagnosis and adequate treat-
ment are key to achieving the best
possible outcomes. Consequences of
inadequate treatment include pain, dis-
ability due to joint deformities or dam-
age, growth abnormalities, and psycho-
logical impacts (6, 7). Therefore, timely
to holistic multidisciplinary
care is a key performance indicator of
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paediatric rheumatology care (8-11).
However, wide variability in practice
and care exists (12). Practice variation
concerns service provision and medi-
cal treatment, including DMARD start
and step-up patterns (13-15). There has
been increasing interest m measuring
processes and outcomes of care to re-
duce unwarranted variability and ensure
high-quality healtheare, which is de-
fined as adequate care that is tailored to
the needs and preferences of the patient
or parents and increases the likelihood
of desired health outcomes (16, 17).

In Germany, an inception cohort study
of patients newly diagnosed with JIA
(ICON) was initiated to study the out-
comes of JIA under current therapeutic
conditions (18). In the ICON study. the
perspective of consumers on healtheare
was assessed from the beginning of the
study to obtain insights into their experi-
ence with and perceived quality of care.
The aims of this analysis were i) to
determine which healthcare services
were used by the families of children
and adolescents with JIA during the
first months of rheumatology care, i)
to determine the unmet needs and level
of dissatisfaction with care, and ii1) to
wdentify factors assoeciated with mmla-
professional care, unmet needs and dis-
satisfaction with care.

Patients and methods
Study cohort
ICON 1is an ongoing multicentre pro-

spective observational eohort study.
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Patients diagnosed with JIA within the
last 12 months according to the Inter-
national League of Associations for
Rheumatology eriteria were included
in [CON from 2010 to 2014 and have
been followed since then (1). More
details on the ICON cohort were de-
seribed by Sengler (18). Informed con-
sent was obtained from the parents and
their children (=8 years). The study was
approved by the ethics commnittee of the
Charité-Universititsmedizin Berlin and
condueted in accordance with the Dec-

laration of Helsinki.

Participants

In total. 954 patients confirmed to have
JIA were enrolled in ICON and as-
sessed every 3 months in the first year
and every 6 months thereafter. Patients
for whom physician- and parent-report-
ed data at the three-month follow-up
were available were considered in this
analysis.

Assessments

Patients’ and disease characteristics.
Demographic and clinieal data were
collected from the parents of the JIA
patients and the paediatric rheuma-
tologists, respectively. The paediatric
rheumatologists recorded each patient’s
treatments and disease state, for exam-
ple, the number of active joints (range
0-81) and level of disease activity
(physician’s global assessment) on a
21-point numeric rating secale (INRS;
0-10). The parents of the JIA patients
assessed their child’s overall well-be-
ing (parent’s global assessment) by a
21-point NRS, functional ability by the
Childhood Health Assessment Ques-
tionnaire (CHAQ) (19) and HRQoL by
the Pediatric Quality of Life Inventory
4.0 (PedsQL) (20). JIA disease activity
was evaluated by the clinical Juvenile
Arthritis Disease Activity Score (cJA-
DAS-10) (21).

Family burden. In addition, parents
completed the German version of the
Impact on Family Seale (22). The Fam-
ily Burden Questionnaire (German ac-
ronym FaBel) contains 33 items with
response choices ranging from 1 I
totally agree” to 4 “'T totally disagree™
on a four-point Likert scale. It 1s used

to assess the impact of chronic diseases
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in children on the family in the five di-
mensions: parents’ daily social burden,
personal burden, siblings™ burden, fi-
nancial burden. and problems in cop-
ing. Each of the five subscores and the
total score (based on the 4 subscores,
that of siblings” burden excluded) have
a summary seore ranging from 1 to 4,
with higher scores indicating a larger
family burden.

Utilisation of healtheare services, un-
met needs and satisfaction with health-
care. The Child Healtheare Question-
naire on satisfaction, utilisation and
needs (CHC-SUN) was used to evalu-
ate paediatric healtheare services from
the perspective of parents (23). The
CHC-SUN is a 40-item instrument with
14 single items related to the provision
of services (module 1), 26 items related
to 6 aspects of satisfaction with care
(module 2), and 1 1tem on general satis-
faction with care.

Module 1 identifies the utilisation of
health services (mmcluding 15 specific
services, such as physiotherapy, occu-
pational therapy, rehabilitation services)
within the previous 12 months, difficul-
ties in accessing services and unmet
needs. In this smdy, the use of at least
two serviees was considered to indicate
the use of multi-professional care. When
parents indicated that they needed a par-
ticular service but did not recerve it, this
was considered an unmet need.

Module 2 assesses the consumers’ ap-
praisal of the quality and process of care
provision regarding six different areas:
information at diagnosis (35 items), care
coordination (3 items), child-centred
care (5 items), the hospital environment
(4 items). the doectors’ behaviour (7
items), and school services (2 items). In
addition, it is asked to assess the health
care received in general. Satisfaction
with care 1s assessed by a 5-point Likert
scale (not satisfied, partially satisfied,
satisfied, very satisfied, extremely satis-
fied). The respective scores range from
1 to 5, with higher values indicating
higher satisfaction.

Socioeconomic status (SES). An estab-
lished German multidimensional ag-
gregated index was used to caleulate
the socioeconomic status (SES) of a

patient (24). As the parents’ work sta-
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tus is not assessed in ICON, the caleu-
lation of this index was modified to be
based only on the parental educational
level (including school education and
voeational training) and the net house-
hold income. The study by Listing et
al. includes more details (25). Accord-
ing to Lampert er al. (24), the hugh-
est educational level of the mother or
father was used to assign the specific
education score (from low [1] to high
[7T]). The household equivalence net
income score was caleulated by divid-
ing the net income by the square root of
the number of family members (ranging
from low (1) to high (7) (http://www.
oeed.org/els/soe/OECD-Note-Equiv-
alenceScales.pdf). Based on the edu-
cational level of parents, missing data
on net income were calenlated by mul-
tiple imputations. One imputation was
performed to caleulate the household
equivalence net income seore sinee this
was not a main outcome parameter. The
lower and upper quintiles of the sum of
the education and mcome scores (6.55,
12.1) were used as cut-off points to de-
fine low, moderate, and high SESs.

Statisties

Descriptive statisties were used to re-
port the distribution of the data. All
data are expressed as the mean or me-
dian (with the standard deviation [SD]
or range), as appropriate. Univaniable
linear regression analysis for continu-
ously distributed variables and the chi-
squared test for categorical varables
were used to assess the differences
across JIA categories with regard to
disease parameters, treatments, the fre-
quency of the utilisation of services and
perceived unmet needs.

Muluple logistic regression analyses
were conducted to study the associa-
tions between sex, age, migration back-
ground (if one parent was not born in
Germany, the patient was considered
to have a migration background), JIA
category, SES, family burden (FaBel),
HRQoL (PedsQL), the use of multi-
professional care, reported unmet needs
(at least one) and dissatisfaction (not
satisfled or partly satisfied) with care
in general. Multivariable analyses were
conducted with use of multi-profes-

sional care, reported unmet needs and
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dissatisfaction as dependent wvariables
and the independent variables age and
SES included as continuous variables
and the sum scores of the FaBel and
Ped=QL.

The level of significance was 5%, and
analyses were performed with IBM®
SPSS Statisties Version 20 (SPSS Ine.
an IBM Company, Chicago, Illinois,
USA).

Results

Parients and disease characteristics

In this analysis, 835 (87.5%) out of a
total of 954 JIA patients enrolled in
ICON were considered. Of the remain-
ing 119 patients, 18 had not completed
the 3-month follow-up and 101/119
had not completed the parent question-
naire at the three-month follow-up.
However, the assessed group did not
differ from the entire ICON group in
terms of JIA category, disease activity,
and disease duration at baseline (data
not shown). The patients” characteris-
tics are presented in Table I. The medi-
an duration from symptom onset to di-
agnosis was 2.9 months (IQR 1.0-7.0).
The median time from referral to the 1%
visit to the paediatric rheumatologist
was 14 days (IQR 5-28), with 93% of
patients having had the 1¥ appointment
with the rheumatologist within 60 cal-
endar days.

Patients and their families were from
large cities (>100,000 inhabitants) in
34%. medium-sized cities (>20.000-
=100.000 inhabitants) 1n 27% and rural
areas (=20,000) in 39%.

Utilisation of healthcare services
within the previous 12 months

Because patients were reermited for
ICON from paediatnie rheumatology
centres, all patients had received spe-
cialised care. Approximately two-thirds
of the families (68%) stated that it was
not difficult to obtain access to paediat-
ric theumatology care, and 12% found
it to be difficult to extremely difficult.
All patients had undergone drug treat-
ment within the previous 12 meonths.
At the assessment, 85% were treated
with 67%

with non-steroidal anti-inflammatory

medication: were treated
drugs, 24% were treated with gluco-

corticoids and 59% were treated with
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Table I. Patient characteristics at assessment.

Parameters
n 835
Female / male, n (%) 566 (67.8)/269(322)
Apge at diagnosis (years), median (IQR) 69 (30-118)
Time from diagnosis to assessment (months), median (IQR) 47 3674
Disease duration (months), median (IQR) 38 (6.1-140)
Migration background, n (%) 174 (20.8)
Socioeconomic status (range 2-14), mean (SD) 37 (3)
low,n (%) 252 (31.5)
moderate, n (%) 393 (49.2)
high, n (%) 154 (193)
JIA category
Oligoarthritis, n (%) 389 (46.6)
RF-negative polyarthritis, n (%) 228 (27.3)
RF-positive polyarthritis, n (%) 13 (1.6)
Psoriatic arthritis, n (%) 32 (3.8)
Enthesitis-related arthritis, n (%) 87 (10.4)
Systemic arthritis, n (%) 29 (3.5)
Undifferentiated arthnitis, n (%) 57 (6.8)
Disease activity
Number of active joints, mean (SD) 43 (72)
cJADAS-10 (range 0-30), mean (SD) 98 (63)
Parent-reported disease parameters
Functional status (CHAQ, range 0-3), mean (SD) 038 (058)
Quality of life (PedsQL 4.0, 3.0, range 0-100)
Physical Health Summary Score, mean (SD) 659 (247
Psychosocial Health Summary Score, mean (SD) 735 (173
Total Scale Score, Mean (5D) 713 (18.5)
Family burden (FaBel, range 14, 4 highest burden), mean (SD) 165 (042)

IQR: mterquartile range; SD: standard dewviation; JIA: juvenile idiopathic arthnfis; RF: rheumatoid
factor; CHAQ: Childhood Health Assessment Questionnaire; ¢JADAS-10: clhinical Juvenile Arthritis
Disease Activity Score; PedsQL: Pediatrie Quality of Life Inventory; FaBel: Family Burden Question-

naire.

disease-modifying anti-rheumatic drugs
(DMARD:). Fifty-seven percent of the
patients received conventional synthetic
DMARDS, and 8.0% received biologic
DMARDs. Most families (86%) re-
ported not having difficulty in obtaining
PI'ESCI'iPliOl]S fDr tl]e dﬂlgs. HO“'E"EI, ﬂl—
most a quarter of the families were rather
dissatisfied (6.1% not satisfied, 17.5%
Pmiaﬂ}' Sﬂ[isﬁed) “'itll tllE CllIrEl_lTl}' PIE—
seribed drugs; on the other hand, 38%
were very or extremely satisfied.

The JIA category-specific use of pre-
seribed drugs, along with some disease
parameters, is shown in Supplementary
Table S1.

The services utilised by the patients and
their families, in addition to drug ther-
apy, are shown in Figure 1, and the ser-
vices most frequently used by patients
according to the different JIA catego-
ries are given in Supplementary Table
S1. Most families (726, 87%) had used
at least one of the 15 specified support-
ive services, and half (420, 50%) had

used multi-professional care (at least

two services). On average, families had
utilised two (=1.8) services, with chil-
dren with polyarticular-onset or sys-
lel]]_ic .T]-_A Sl]DV-‘il]g Ille h_ighESt rate Df
service use among all the JIA patients

(Suppl. Table S1).

Unimet needs

Almost one-third of families (n=259,
315%) rEl]Dﬂed tl]ﬂr The}' had not re-
ceived the service that they needed. In
total, 14.2% reported an unmet need for
one of the 15 specified services, 6.2%
reported an unmet need for two servie-
es, 3.3% for three services, and 7.8% for
at least 4 services. The average number
of reported unmet needs was 1+2.5 and
was the highest in patients with polyar-
tcular and systemic JIA. Figure 1 il-
lustrates that the most frequent reports
were of unmet needs related to health
education, rehabilitation services, and
psyehological counselling.

Satisfacrion with healthcare

"

Figure 2 shows parents’ satisfaction
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‘l‘itll t]lE Six differeul ﬂSl)eCIS Df care
and their satisfaction with care in gen-
eral. With regard to the specific areas of
care, tl]E fl[)(.'lﬂl'sl bEl]ﬂViOur ;U_ld C}]ild—
centred care had the highest levels of
satisfaction, and school services had
the lowest levels. Regarding the 26
items addressing the 5 different areas
of care (Suppl. Fig. S1), the families
were most satisfied with the doetors’
expertise, behaviour and appreciation
of parental skills. all of which belong
to the doctors” behaviour care aspeect.
01] tlle Dlller hﬂud. Ille faln_ilies were
most dissatisfied with the time needed
to diagnose JIA and with the teachers’
knowledge and consideration of the
child’s condition.

Owverall, 31% of the families were dis-
satisfied, and 40% were partly satis-
fied with at least one of the 20 single
aspects of care. There were no differ-
ences iLl dissﬂdsfaclioﬂ betﬂ‘eeu the dllf—
ferent JIA categories. with one excep-
tion. Parents of children with systemic
ﬂrtl]l'ilis were more lllkel}' thal] thE Otl]Er
parents to be dissatisfied with how
their feelings were considered at the
ﬁ]lle Of diﬂgﬂosis (HZIAF;:S. —IO‘I'CE vs.
n=168/754, 21.4%, p=0.002).
Regarding the overall treatment, only
7% of the parents were rather dissat-
isfied (dissatisfied or partly satisfied)
with the overall healthcare provided
to their children, and almost 60% were
very or extremely satisfied.

Factors associated with the

utilisation of multi-professional

care, unmet needs and dissatisfaction
The use of multi-professional care was
significantly associated with the age
of the patient (OR 0.95, p=0.01), the
diagnosis of oligoarthritis (OR 0.59,
p=0.005) and the patient’s HRQoL (OR
0.95, p<0.001) (Table II). The vounger
the child (OR. 0.95, p=0.018) was, the
lﬂfgef llle falr].il}' burdell (OR 3.66T
p<0.001) and the lower the HRQoL
of the child (OR 0.97, p<0.001), the
ll:igller was llle fre(lllELlC}' Of PErCE’i\'Ed
and reported unmet needs. The child’s
HRQoL (OR 0.97, p=0.004) and female
sex (OR 2.3, p=0.027) were significant-
ly associated with dissatisfaction with
healtheare in general. In contrast, nei-
ther having a migration background nor

Clinical and Experimental Rheumnatology 2021
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Physiotherapy
Occupational therapy
Supply with physical aids
Telephone counselling
Health education

Social worker services
Psychological counselling
Rehabilitation services
Self-help groups

Speech therapy
Coordination of services
Supply with medical equipment
School services
Short-term respite care

Nurse services at home

2
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Fig. 1. Patients/parents (in %) who used specific services (in order of total frequency) and perceived an unmet need for certain services (response choice

option “not received, but needed™).

Information

at diagnosis of care

Coordination

Child-centred
care

Hospital
environment

Doctors”
behaviour

School

services

General
satisfaction

extremely
satisfied

very
satisfied

satisfied

partly
satistied

eaniLk

satisfied

=
=

Fig. 2. Satisfaction with different areas of care and with care in general is illustrated by box plots (from upper to lower quartile with median and whiskers

from minimum to maximum).

the SES were associated with access to
and the utilisation of care services, un-
met needs or dissatisfaction with care

(Table II).

Discussion
In this first multicentre evaluation of
paediatric rheumatology care, con-

ducted in Germany and involving 835

families with children with early JIA, no

Clinical and Experimental Rheumatology 2021

inequalities in access to and the use of
services among individuals with differ-
ent migration or socioceconomic back-
grounds were found. Moreover, a high
degree of satisfaction with the numerous
serviees used during the first months of
specialised care was noticed. However,
unmet needs related to and dissatisfac-
tion with some aspects of care from the
parents’ perspective were also revealed.

It is important to be aware of these per-
ceived deficits in care, as they ean affect
the family’s positive interaction with the
healtheare system and reduce the likeli-
hood of positive outcomes (23, 20).

Healthcare for children with JIA has
changed significantly over the last two
decades, regarding access to paediatric
rheumatologists and advancements
treatment options, imaging technolo-
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Table II. Parameters associated with multi-professional care, unmet needs and dissatisfaction with care in general (multivaniable analysis).

Parameter Mnulti-professional care Unmet needs Dissatisfaction with care in general

{usage of at least two services out of 15) (=1 of the 15 services) (not satisfied or partly satisfied)

no yes OR (95%CI), p-value no yes OR (95%CT), p value no yes OR (95%CI), p-value
Female gender 2TI(6T7%) 286(68.1%) 057(0.67-139), 0851 385 (65.0%) 170(65.6%) 0.50(0.60-133),0585 502(668%) 44(772%) 230(1.10—4.82),0.027
Age in years, mean (D) 82(48) T6(48) 095 (092-099), 0010 S0(49) T5(48)  095(092-09%),0018 7948 B9(50)  105(D9-112),0111
Migration backeround 93(240%)  T5(188%) 074(049-113),0161  122(229%) 46(182%)  0.64(D.40-101),0053 155 (217%) 10(175%) 0.80 (0.44-184),0.767
SES score*, mean (SD) 86(31) BE(30) 105 (1001110062 B7(30) 87(31)  L03(097-109),0285 S87(31) B3(29) 098 (089-107).0.641
TIA category
Systemic TIA 15(37%) 14(33%)  066(033-134) 0250  19(34%) 10(39%) 062(026-148) 0285 25(33%) 3(33%) 244(073-817),0142
Oligoarthritis 219(543%) 163 (388%) 059 (040-086),0005 281 (49.8%) 101(39.0%) 0.59 (0.41-086),0006 348 (463%) 26(45.6%) 1.11(0.58-2.06),0.750
Psoriatic arthritis 13(32%) 19 (45%) 1.20 (0.58-2.48), 0.622 21(37%)  11{43%) 0.30(0.39-164),0535 31(41%) 1(18%) 031 {0.06-1.73),0.181
Enthesitis-related arthritis 48 (115%) 3B(81%) 0.69 (0.41-1.16), 0.158 58(10.3%) 28(108%) 058(0.57-1.66),0926 73(104%) B(140%) 156(081471).0.135
FF-positive polyarthritis 3(07%) 10(24%) 247 (0.63-9.67),0.183 5(09%) 8(31%)  326(107-990),0037 8(L1%) 3(53%) 307 (063-1362) 0.140
FF-negative polyartritis TE(194%) 148(352%) 140(093-211),0.105 146(259%) 80(309%) 091(0.61-135),0657 207(275%) 15(263%) 0.7 (037-161),0.495
FaBel*, Burden total, mean (SD) 16 (03) L8(04)  155(0S2-2.60),0099 16(03) 19(04) 366(223-601),<0001 17(04) 18(05)  1.79(0.73-442).0207
PedsQL-, total, mean (5D) 865 (121) 738 (164) 0.55(054-056), <0.001 843 (133) T43(172) 0857(0585-098),<0001 S819(1435 T23(188) 057(055-089).0004

SES: socioeconomic status; FaBel: Family Burden Questionnaire; PedsQL: Pediatric Quality of Life Inventory; JIA: juvenile idiopathic arthritis; RF: rheu-
matoid factor; OR: odds ratio; CI: confidence interval;
a) SES: the score range is 2-14, whereby a higher score indicates a higher SES; b) FaBel: each subscore as well as the total score range from 1 to 4 (1 =no
burden; 4 = heavy burden); ¢) PedsQL: the score range is 0100, whereby a higher score indicates a higher health-related quality of life.

gies and parent and patient education
programmes (27). There is increasing
evidence that new treatment strategies
involving the early use of effective
drugs have improved the outcomes of
patients (28-31). Much less informa-
tion 1s available about the performance
of the systems of care and how to opti-
mise care delivery for children with JIA
and their disease-related outcomes and
quality of life (32). Various groups and
organisations have proposed service de-
livery quality measures (11, 33, 34). In
Germany, the newly developed guide-
lines for the treatment of children and
adolescents with JIA (35) contain some
statements on the desired quality of care
(e.g. timely and holistic multidiseipli-
nary care), but performance measures
have not vet been proposed.

In ICON, a JIA inception cohort study,
the CHC-SUN (23) has been used since
the start of the study to evaluate health
services for JIA and their impact on the
outcomes of JIA. At the first service
evaluation, an average of five months
after the diagnosis of JIA, most of the
patients had used services, such as
physiotherapy (in 82%) or occupational
therapy (in 24%), in addition to anti-
rheumatic medications. The patients in
this study had undergone physiotherapy
and occupational therapy more fre-
quently than did those whose parents
participated in an international survey
within the SHARE initiative (15). The

survey by Dijkhuizen was conducted in

:]. EuerE;ul COuL‘lI.t‘iES._ Israel ﬁﬂd Tur—
key. and included 622 parents. Although
relatively more parents of children with
systemic or polyarticular-onset JIA with
long disease durations had participated
in this survey compared to the ICON
study (406% vs. 32%), fewer patients in
the former study had undergone physi-
otherapy (68%) or occupational therapy
(16%). Despite the extensive use of
services in this study, including multi-
professional care by 50% of patients.
almost one in three families reported
an unmet need in at least one aspect of
care. Unmet needs were associated with
parents’ views on JIA-related social,
ﬁuaﬂciﬂl, Siblil]g—related aﬂd Persoﬂlﬂl
burdens of care. This finding is in line
with a study by Thyen who found that
unmet health needs predict the level of
family burden (36).

In the present study, 19% of the parents
stated that they had not received ade-
quate health education, which was the
largest need reported. There 1s a well-
known knowledge gap. especially at
the onset of a chronie disease (15). This
problem related to information is im-
portant. as an effective partnership and
shared decisions between the parents/
patient and the healthcare team require
an understanding of the disease and
a"ailable treatment Optioﬂs. A ]illgllis—
tic analysis of the language patterns of
parents during the time around the di-
agnosis of systemic JIA illustrated the
importance of provider empathy during

51

the first interactions with the family and
the need for healtheare providers to tai-
lor their language and advice according
to the stage of disease diagnosis. treat-
ment and parent’s current knowledge
(37). However, communication prob-
lems with the medical provider did not
seem to play a role in this study, as the
families were very satisfied with the
rheumatologists’ behaviour. Rather, the
families wanted additional support. e.g.
from psychologists and self-help re-
sources. In addition to self-help eroups
and other organisations, other support-
ive measures such as telenursing may
be able to meet this need. A multisite
randomised crossover trial in Switzer-
land showed that regularly tailored in-
dividualised affective support, health
information. and assistance in deeision
making by specialist nurses had a posi-
tive impact on several outcomes, in-
cluding satisfaction (38).

Despite high satisfaction with most ar-
eas of care, approximately one in three
families were dissatisfied with at least
one aspeet of care. The consumers were
most often dissatisfled with the time to
JIA diagnosis and the school services.
The median time from symptom onset
to diagnosis was 2.9 months, and the
median time from referral to the 1% visit
to the paediatric theumatologist was 14
days. Even though the latter was much
shorter than the 60 days reported in an
earlier study in Germany (39), one in
two patients received specialised care

Clinical and Experimental Rheumatology 2021
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later than recommended (35). With
regard to the proposed treatment ap-
proach, which includes an early start of
a targeted treatment (40), actions need
to be taken to further reduce the time to
diagnosis.

In addition, famulies were dissatis-
fied with the teachers’ knowledge and
consideration of the child’s condition.
School services are not included in spe-
cialist care in the strict sense. However,
high-quality care is currently consid-
ered care that takes into account the
social context of the patient to meet his
or her complex medical, educational,
social and emotional needs (9, 23, 41).
Self-esteem, school functioning and
sports participation are essential com-
ponents of development for all children
and are among the most significant psy-
chosoeial issues that affect children and
adolescents with chronic illness (42).
The parents of this study and other stud-
ies (43) emphasised that the participa-
tion of people with chronic diseases in
education and soeciety is closely linked
to health 1ssues.

Child’s HRQoL was associated with
dissatisfaction with care but also with
the rate of service utilisation and uvnmet
needs. Due to the cross-sectional study
design, no conclusions can be drawn as
to whether perceived deficits in care re-
sulted in a lower HRQoL or vice versa.
Nevertheless, patient HRQoL seems
to be a useful indicator for identifying
families requiring specific attention and
support at an early stage of care. The
results of a recent Childhood Arthritis
and Rheumatology Research Alliance
survey of families of patients with ju-
venile myositis support the importance
of HRQoL as a gquality measure. Here,
families rated overall HRQoL as the
most important quality measure, even
more important than a timely diagnosis
and access to rheumatology (44). Thus,
its regular assessment in daily practice
seems to be nseful.

This cross-sectional study has limita-
tions that must be taken into account
when the data are interpreted. For
ICON, the patients were recruited from
11 large paediatric rheumatology cen-
tres. Accordingly, care was evaluated in
well-equipped, highly specialised cen-

tres rather than at the population level,

Clinical and Experimental Rheumatology 2021

so the number of unmet needs and level
of dissatisfaction may have been under-
estimated. On the other hand. ICON is
a prospective multi-centre cohort study
with a large sample size, and appromi-
mately one-third of all patients newly
diagnosed with JIA in Germany during
the recruitment period were enrolled at
the 11 sites of different levels of care
(university hospitals, general clinies,
private practicing rheumatologists). In
addition, the composition of the ICON
cohort 1s sinular to that of population-
based cohorts. Thus, a representative
analysis of the paediatric rheumatology
care situation can be assumed.

In sum, according to parents’ experi-
ence and satisfaction with their child’s
care, performance at the system level
can be further improved by diagnos-
ing JIA earlier, providing additional
information and support at disease on-
set, and ensuring that the child’s social
environment is taken into account. This
study has not yet shown whether per-
ceived deficits and dissatisfaction with
care have long-term detrimental ef-
fects. The subsequent follow-ups of the
ICON cohort and data analyses will ad-

dress this issue.
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