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1. EINLEITUNG

Einndssen ist ein haufiges Symptom im Kindesalter, das sich oft — trotz Therapie — Uber
Jahre hinziehen und fur die Betroffenen und ihre Umwelt sehr belastend sein kann.

In der ICD-10 wird Enuresis als wiederholter und unwillkirlicher Harnabgang ab einem
chronologischen Alter von funf Jahren (bzw. einem Intelligenzalter von vier Jahren) nach
Ausschluss organischer Ursachen definiert (WHO 2007). Zur Diagnosestellung wird eine
Auftretenshaufigkeit von einmal (Kinder >7 Jahre) bzw. zweimal (Kinder <7 Jahre) pro
Monat sowie eine Mindestdauer des Einnassens von drei aufeinander folgenden Mona-
ten gefordert. Hierbei kann zwischen primarer und sekundarer Enuresis unterschieden
werden. Bei primarer Enuresis gibt es in der Vorgeschichte kein trockenes Intervall, bei
der sekundaren Enuresis nasst das betroffene Kind nach einer Zeit des Trockenseins
erneut ein. Darlber hinaus werden in den Forschungskriterien der ICD-10 Subtypen
nach der Tageszeit des Auftretens des Einnassens unterschieden: Enuresis nocturna
(nachtliches Einnassen), Enuresis diurna (Einnassen tagsiber) und Enuresis nocturna et
diurna (Einnassen tags und nachts).

Da neuere Forschungsbefunde nahelegen, dass es bei nicht organisch bedingtem Ein-
nassen spezifische Subformen gibt, die allein durch die vorgenannte Einteilung der ICD-
10 nach Zeitpunkt des Einndssens (tagstber vs. nachts) und Vorhandensein trockener
Intervalle (primare vs. sekundare Inkontinenz) nur unzureichend erfasst werden, hat die
International Children’s Continence Society (ICCS) eine spezifischere Einteilung erarbei-
tet (NEVEUS et al. 2006), die im folgenden verwendet wird.

Die ICCS unterscheidet bei Kindern und Jugendlichen mit dem Leitsymptom nicht orga-
nisch bedingtes Einnassen zunachst wie die ICD-10 zwischen nachtlichem Einndssen
und Einnassen tagsuber. Subformen des nachtlichen Einnassens sind die monosymp-
tomatische Enuresis nocturna (MEN) und die non-monosymptomatische Enuresis noc-
turna (NMEN). Subformen des Einnassens tagsiber (auch als sog. Tagessymptomatik
bei der NMEN) sind die funktionellen Blasenentleerungsstérungen. Nach den Kriterien
der ICCS werden die folgenden Krankheitsentitadten zu den funktionellen Blasenentlee-
rungsstérungen gezahlt (deutschsprachige Ubersicht bei VON GONTARD & LEHM-
KUHL 2009): Overactive bladder (OAB; friher: Urge incontinence bzw. dt.: Dranginkon-
tinenz), Voiding postponement (dt.: Miktionsaufschub), sowie Dysfunctional voiding (dt.:
Sphinkter-Detrusor-Dyskoordination). Weitere, seltenere Formen sind Stressinkontinenz,

Lachinkontinenz und Underactive Bladder (UAB; friiher: Lazy-Bladder-Syndrom).
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Die Pravalenz von Enuresis nocturna liegt im Alter von 7.5 Jahren insgesamt bei 15.5 %
bzw. bei 2.6 %, sofern ein Kriterium von mindestens zwei Einnassepisoden pro Woche
zugrundegelegt wird (BUTLER et al. 2005). Die monosymptomatische Form der EN ftritt
mehr als doppelt so haufig wie die NMEN auf (BUTLER & HERON 2006). Die Pravalenz
von Einndssen tagsuber wird in populationsbasierten Querschnittsstudien bei Kindern
im Alter von 6—12 Jahren mit 0.2—9 % angegeben, wobei Madchen haufiger als Jungen
betroffen sind (BAKKER et al. 2002, LEE et al. 2000, SWITHINBANK et al. 1994).

Fur kombiniertes Einnassen tagsuber und nachts liegt die berichtete Pravalenz fur das
Kindesalter bei 1.5-2.8 % (GUR et al. 2004, LEE et al. 2000, JARVELIN et al. 1988), wo-
bei die Zahlen je nach Kulturkreis und verwendeter diagnostischer Einteilung (z.B. ICD-
10- vs. DSM-IV-TR-Kriterien (APA 2000)) variieren kénnen. Allgemein wird mit steigen-
dem Alter der betroffenen Kinder eine Abnahme der Pravalenz von Einnassen berichtet,
so dass die Mehrheit der einndssenden Kinder im Jugendalter trocken wird. Die sponta-
ne Remissionsrate wird mit 10-15 % pro Jahr (HELLSTROM et al. 1995, SWITHINBANK
et al. 1998) angegeben.

Unter atiologischen Gesichtspunkten ist zwischen organisch bedingten und nicht orga-
nisch bedingten (,funktionellen®) Formen des Einndssens zu unterscheiden. Bei den Ur-
sachen organisch bedingter Inkontinenz im Kindes- und Jugendalter wiederum ist zwi-
schen urologisch-anatomischen sowie neurogenen Faktoren zu differenzieren. Typische
anatomisch bedingte Ursachen von Einndssen sind z.B. ektope Miindung des Harnlei-
ters oder Fehlbildungen der Harnréhre. Polyurische Nierenerkrankungen (z.B. Tubulo-
pathien, chronische Niereninsuffizienz, Diabetes insipidus) kénnen sich ebenfalls durch
Einndssen manifestieren (BACHMANN 2009).

Die neurogene Inkontinenz beruht auf einer angeborenen (z.B. Myelomeningozele/ Spi-
na bifida, Tethered Cord-Syndrom, Sakralagenesie) oder erworbenen (z.B. Tumor, Ent-
zindung) Stérung der Blaseninnervation (BACHMANN 2009), wobei das klinische Bild
aufgrund unterschiedlicher Lasionsniveaus heterogen ist. Beim seltenen ,Syndrom der
nicht-neurogenen neurogenen Blase* (syn.: Hinman-Syndrom) bestehen Symptome wie
bei einer neurogenen Blase, ohne dass eine neurologische Lasion nachweisbar ist. Als
Ursache wird eine falschlicherweise erfolgende Kontraktion des Blasensphinkters wah-
rend der Miktion mit der Folge eines erhdhten Blaseninnendrucks angenommen (JAYA-
NTHI et al. 1997).

Einleitung
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Die Ursachen der MEN sind noch nicht vollstandig aufgeklart. Das derzeitig favorisierte
Modell geht von einer Kombination aus Entwicklungsverzogerungen der zentralnervo-
sen Blasenkontrolle, verminderter Blasenkapazitat und gestérter Regulation der nacht-
lichen Urinproduktion durch zu geringe Sekretion von Antidiuretischem Hormon (ADH)
aus (HJALMAS et al. 2000). Fiir die MEN existiert ein autosomal-dominanter Erbgang
mit hoher Penetranz (90 %) (VON GONTARD 2001), wobei trotz mehrerer Kandidaten-
gene bis dato noch kein hinweisgebendes Genprodukt identifiziert werden konnte.

Das pathophysiologische Konzept der OAB geht davon aus, dass die Steuerung der Bla-
senkontrolle noch nicht ausgereift ist, so dass die ungehemmte Blase des Kleinkindes
fortbesteht. In der European Bladder Dysfunction Study (EBDS) konnte dementgegen je-
doch keine Korrelation zwischen Drangsymptomatik und zystomanometrisch erhobener
Detrusoruberaktivitat nachgewiesen werden (VAN GOOL et al. 1999).

Charakteristisch fir die dyskoordinierte Miktion ist eine Beckenbodenanspannung wah-
rend der Miktion mit hieraus resultierender Blasenentleerungsstérung. Ursachlich kann
ein erlerntes Fehlverhalten (z.B. durch eine falsche Sitzhaltung, nach schmerzhafter Mik-
tion bei Harnwegsinfekten/ Lichen sclerosus) (SCHULTZ-LAMPEL & LANGEN 2008),
aber auch eine (vermutlich genetisch bedingte) verzdgerte Reifung des pontinen Mikti-
onszentrums vorliegen (HJALMAS 2000).

Einnassen kann sich auch als Folge eines gewohnheitsmafigen Aufschubs des Wasser-
lassens entwickeln (sog. Miktionsaufschub). Es ist nicht klar definiert, ab welcher Aus-
pragung Krankheitswert besteht. Im Extremfall kann sich (haufiger bei Madchen) eine
Lunderactive bladder® (UAB) entwickeln. Dabei schwindet zunachst das Blasenflllungs-
gefiihl und dann — infolge chronischer Uberdehnung der Blase — das Kontraktionsvermo-
gen der Blasenmuskulatur (SCHULTZ-LAMPEL & LANGEN 2008).

Die psychiatrische Komorbiditat von Kindern und Jugendlichen mit Einnassen ist nicht
unerheblich: In epidemiologischen Studien weisen 20—-40% aller Kinder mit Enuresis
nocturna klinisch relevante Stérungen auf (z.B. Stérungen des Sozialverhaltens, ADHS,
Angste, depressive Stérungen) (VON GONTARD 2004). Diese kénnen als Folge des
Einndssens auftreten und persistieren (JOINSON et al. 2007). Sie kdnnen aber auch
dem Einnassen vorausgehen (z.B. sekundare Enuresis nach Schulwechsel, Scheidung,
Umzug) (VON GONTARD & NEVEUS 2006). Moglicherweise existieren gemeinsame
neurobiologische Faktoren, z.B. bei der Assoziation von Enuresis und ADHS (BAEYENS
et al. 2006). Generell sind psychiatrische Komorbiditaten bei Kindern, die tags einnassen,
haufiger als bei Kindern, die nachts einnassen (JOINSON et al. 2006). Externalisierende

Stérungen kommen etwa doppelt so haufig wie internalisierende Stérungen vor (ZINK
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et al. 2008). Kinder mit primarer MEN zeigen keine erhdhte Rate psychiatrischer Ko-
morbiditat gegenuber der Normalbevolkerung (ca. 10—-20 %) (FEEHAN et al. 1990). Bei
sekundarer MEN hingegen kénnen bis zu 75 % der Kinder psychiatrische Komorbiditaten
aufweisen (ZINK et al. 2008). Bei NMEN ist der Anteil psychiatrischer Begleiterkrankun-
gen hoher als bei MEN (ca. 33 %) (BUTLER et al. 2006, FREITAG et al. 2006). Was die
Art der Komorbiditat betrifft, so herrschen bei Kindern mit Enuresis nocturna externali-
sierende Storungen (hauptsachlich ADHS, seltener auch (oppositionelle) Stérungen des
Sozialverhaltens) vor (VAN HOECKE et al. 2004, VON GONTARD et al. 1999).

Uber 50 % der Kinder mit Harninkontinenz bei Miktionsaufschub weisen psychiatrische
Komorbiditaten auf (ZINK et al. 2008, VON GONTARD et al. 1998), wobei hier oppositi-
onelle Stérungen des Sozialverhaltens am haufigsten sind. Bei Kindern mit OAB bewegt
sich der Prozentsatz der psychiatrischen Komorbiditaten zwischen 29-36 % (ZINK et al.
2008, VON GONTARD et al. 1998), wobei internalisierende Stérungen (Angststérungen,
depressive Stérungen) dominieren (KUHN et al. 2009). Zur spezifischen psychiatrischen
Komorbiditat von Dysfunctional voiding gibt es kaum Literatur, es lasst sich jedoch sa-
gen, dass psychiatrische Komorbiditaten haufiger bei Dysfunctional voiding als bei OAB
auftreten (BAEL et al. 2008).

Auf die Therapie von Einnassen im Kindes- und Jugendalter sowie auf die gesundheits-
bezogene Lebensqualitat von Kindern und Jugendlichen mit Einndssen wird in den bei-

den folgenden Kapiteln gesondert eingegangen.

2. THERAPIE VON KINDERN UND JUGENDLICHEN MIT EINNASSEN

Zur Behandlung des Einnassens im Kindes- und Jugendalter werden sowohl pharmako-
logische als auch nicht-pharmakologische Therapieverfahren eingesetzt, teilweise wer-
den diese Verfahren auch kombiniert (DGKJP 2007, HJALMAS et al. 2004).

Pharmakotherapeutisch werden aktuell vor allem die Substanzen Desmopressin, Oxy-
butinin, Propiverin und Tolterodin eingesetzt, seltener verschriebene Medikamente sind
Imipramin, Terodilin, Solifenacin, Reboxetin und Doxazosin. Desmopressin ist die Sub-
stanz der Wahl fur die Behandlung der MEN (GLAZENER & EVANS 2002; Evidenz-
grad |) (die in diesem Kapitel aufgeflihrten Evidenzgrade sind nach DGKJP 2007 zitiert
bzw. nach AHCPR 1992 abgeleitet). Fur das trizyklische Antidepressivum Imipramin liegt
zwar ebenfalls Evidenzgrad | fur die Behandlung der EN (GLAZENER et al. 2003), aller-

dings wird das Medikament aufgrund potentiell lebensgefahrlicher kardialer Nebenwir-
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kungen zunehmend seltener verschrieben. Neuere Studien weisen auf eine moégliche
Wirksamkeit des bisher als Antidepressivums eingesetzten selektiven Noradrenalin-
Wiederaufnahmehemmers Reboxetin auch bei therapieresistenter EN hin (LUNDMARK
& NEVEUS 2009).

Die anderen oben genannten Substanzen werden zur Behandlung von Einnassen tags-
Uber bzw. Drangsymptomatik eingesetzt. Fiir das Anticholinergikum Propiverin liegt Evi-
denzgrad | vor (MARSCHALL-KEHREL et al. 2009). Oxybutinin, das Uber eine spas-
molytische, anticholinerge und lokalanalgetische Wirkung verfugt, kommt vor allem bei
Kindern mit Dranginkontinenz zur Anwendung (REINBERG et al. 2003; Evidenzgrad II).
Fir Tolterodin, das primar zur Behandlung des Dysfunctional voiding eingesetzt wird,
liegt Evidenzgrad Il vor (REINBERG et al. 2003), ebenso fiir Terodilin (ELMER et al.
1988). Fur Solifenacin kann aufgrund einer ersten Studie im Kinder- und Jugendbereich
Evidenzgrad Il angenommen werden (HOEBEKE et al. 2009), fur den Alphablocker Do-
xazosin ebenfalls (CAIN et al. 2003).

Die nicht-pharmakologischen Therapieverfahren sind Gberwiegend verhaltenstherapeu-
tisch orientiert (Uberblick: VON GONTARD 2006). Aligemein gilt, dass vor Beginn ei-
ner spezifischen Therapie haufig eine sog. Baseline (Beratung, Motivationsaufbau und
Kalenderfihrung) durchgefiihrt wird (GLAZENER & EVANS 2004; Evidenzgrad Ill). Im
Falle einer komorbid vorliegenden Obstipation bzw. Enkopresis sollte diese zuerst be-
handelt werden, da hierdurch das Einnassen verringert wird (LOENING-BAUCKE 1997;
Evidenzgrad IlI).

Bei der Enuresis nocturna ist die apparative Verhaltenstherapie (AVT) (,Klingelhose* bzw.
,Klingelmatte®) das Mittel der ersten Wahl (GLAZENER et al. 2005; Evidenzgrad I).
Weitere VT-Programme fur Kinder mit Enuresis nocturna sind das Full spectrum home
treatment (MELLON & MCGRATH 2000; Evidenzgrad Il) und das sog. Overlearning als
Ruckfallprophylaxe (MORGAN 1978, GLAZENER et al. 2005; Evidenzgrad II). Beim sog.
Arousal-Training (Evidenzgrad Il) erhalt das Kind eine Belohnung, wenn es aufsteht und
aktiv kooperiert (VAN SON et al. 1995). Das sog. Dry-Bed-Training (AZRIN 1974) wird in
Kombination mit dem Klingelgerat durchgefuhrt (GLAZENER et al. 2005; Evidenzgrad I).
Beim Einndssen tagsuber kommen verhaltenstherapeutisch fundierte, individuell ange-
passte Konzepte zur Anwendung. Der Einsatz solcher Konzepte bei OAB besitzt den
Evidenzgrad I, bei Miktionsaufschub Evidenzgrad IV (DGKJP 2007). Bei Patienten mit
Dysfunctional voiding werden die vorgenannten kognitiv-verhaltentherapeutischen In-
terventionen haufig durch ein spezifisches Biofeedback-Training erganzt (DGKJP 2007;
Evidenzgrad llI).

Neuere, noch wenig beforschte Verfahren sind die transdermale Elektrostimulation
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(TENS; MALM-BUATSI et al. 2007) bei OAB sowie die Anwendung von Botulinum-To-
xin A bei Kindern mit therapieresistentem Dysfunctional voiding (PETRONIJEVIC et al.
2007). Zudem gibt es auch erste Untersuchungen zur Anwendung der AVT bei Einnas-
sen tagsuber (VAN LAECKE et al. 2006).

Zur Gruppe der verhaltenstherapeutisch orientierten Therapieprogramme gehdrt auch
die sog. Urotherapie (syn. Blasenschulung). Hierunter versteht man ein kombiniertes Trai-
ningskonzept aus behavioralen, kognitiven und physiotherapeutischen Elementen, das
in den letzten Jahren zunehmende Verbreitung gefunden hat (Ubersicht bei HOEBEKE
2006, NIJMAN et al. 2002) und vollstationar oder teilstationar durchgefuihrt werden kann
(BOWER et al. 2006c). Einige Autoren subsumieren unter diesen Begriff auch Biofeed-
back-Interventionen (DUEL 2003). Klinische Studien zur Evaluation der Blasenschulung
sind rar, beziehen sich haufig auf sehr kleine Stichproben und kommen zu unterschied-
lichen Ergebnissen, die aufgrund unterschiedlicher Erfolgskriterien nur schwer miteinan-
der vergleichbar sind (HELLSTROM et al. 1987, NIJMAN et al. 2002, VAN GOOL et al.
1992, VIJVERBERG et al. 1997). Zudem fehlen Follow-up-Untersuchungen zur Uberprii-
fung der Stabilitat der erzielten Behandlungserfolge (NIJMAN et al. 2002).

Das Ziel der im folgenden referierten Studien (P1, P2) war es, erstmals in Deutschland
die Anwendung eines urotherapeutischen Trainingsprogrammes an einem klinischen Pa-
tientenkollektiv zu untersuchen und dieses in der Folge in einem Follow-up-Zeitraum von
6 und 24 Monaten (nach den Empfehlungen der ICCS (NEVEUS et al. 2006) sowie NIJ-
MAN et al. 2002) zu evaluieren. Inzwischen liegt das in den Studien P1 und P2 verwendete
Urotherapieprogramm auch in manualisierter Form vor (BACHMANN & STEUBER 2010).

10



Zusammenfassung P1

21 ZUSAMMENFASSUNG P1

Bachmann C, Heilenkotter K, Janhsen E, Stauber T, Lax H, Bachmann H:
Blasenschulung bei Kindern mit funktioneller Harninkontinenz: eine prospektive
Studie.

Monatsschrift fiir Kinderheilkunde 2007; 155:831-837.

In dieser Studie wurden 60 Patienten (Alter: 8—12 Jahre) mit OAB bzw. Dysfunctional voi-
ding mit einem Programm zur Blasenschulung (syn. Urotherapie) behandelt. Nach einer
Kontrollphase ohne therapeutische Intervention, die im Durchschnitt 6 Monate betrug,
absolvierten die Patienten ein sechstagiges (stationares oder tagesstationares) Blasen-
training. Das vollstationare Training umfasste einen Zeitraum von sechs Tagen mit jeweils
vier Stunden Schulung pro Tag, das tagesstationare Training wurde an sechs Terminen
mit jeweils vier Stunden Schulung pro Tag in zweiwochigem Abstand durchgefiihrt. Das
Trainingsprogramm (modifiziert nach HELLSTROM et al. 1987 und VIJVERBERG et al.
1997 sowie durch ein Biofeedback-Modul erganzt) wurde von drei erfahrenen Urothera-
peutinnen und einer Psychologin durchgeflihrt und war fir die Behandlung von Kindern
zwischen acht und zwolf Jahren entwickelt worden. Es bestand aus elf Einheiten und
wurde in Kleinstgruppen von je zwei Kindern gleichen Geschlechts und Alters durchge-
fuhrt. Inhalte des Trainings waren: Erlauterung der Funktionsweise von Blase und Nie-
ren, Selbstinstruktionstraining, Fuhren eines Miktionstagebuches (Menge, Drang etc.),
ein festes Schema zur Flissigkeitsaufnahme, Beckenbodentraining mit Biofeedback.
Kontrolluntersuchungen erfolgten zu Beginn und Ende des Trainings sowie einen (nur
stationare Trainingsgruppe), drei und sechs Monate nach Trainingsende.

Bei der Evaluation sechs Monate nach Trainingsende war hinsichtlich des Einnassens
tagsuber bei 64.1 % (stationares Training) bzw. 64.7 % (tagesstationares Training), hin-
sichtlich des nachtlichen Einnassens bei 51.5 % (stationar) bzw. 17.7 % (tagesstationar)
der Patienten eine Heilung (Symptomreduktion >90 %; NIJMAN et al. 2002) oder Besse-
rung (Symptomreduktion von 50—-90 %) festzustellen. Bei den Patienten der stationaren
Trainingsgruppe mit Dranginkontinenz stieg die maximale funktionelle Blasenkapazitat
an (+15 %). 9-12jahrige Kinder zeigten signifikant hohere Erfolgsraten als 8jahrige Kinder.
Das im Rahmen dieser Studie evaluierte Blasentraining zeigte hinsichtlich des Symp-
toms Harninkontinenz gegeniber einer Kontrollphase ohne Therapie signifikant hohere
Erfolgsraten. Die Heilungs- und Besserungsraten bei Einndssen tagsiuber waren héher
als die fur Einndssen nachts. Fur das Symptom nachtliches Einnassen legen die Ergeb-
nisse insgesamt den Schluss nahe, dass stationdres Training groRRere Erfolgsraten als

tagesstationares Training erbringt.

1



Zusammenfassung P2

2.2 ZUSAMMENFASSUNG P2

Bachmann C, Heilenkotter K, Janhsen E, Ackmann C, Thoma M, Lax H, Bachmann H:
Long-term effects of an urotherapy training program in children with functional
urinary incontinence: a 2-year follow-up.

Scandinavian Journal of Urology and Nephrology 2008; 42:337-343.

Da, wie am Anfang dieses Kapitels ausgeflihrt, Studien zur Urotherapie - wenn Uber-
haupt — oft nur einen kurzen Follow-up-Zeitraum umfassen, war es das Ziel dieser pro-
spektiven Studie, die Langzeitstabilitat der in P1 gefundenen Effekte zwei Jahre nach
Ende der urotherapeutischen Behandlung zu Gberprifen.

48 der ursprunglich 60 Patienten aus P1 (31 mannlich, 17 weiblich, Durchschnittsalter
9.35 (SD +1.48) Jahre) mit OAB oder Dysfunctional voiding konnten nachbefragt werden.
Hierzu wurde den Patienten ein Fragebogen zugeschickt, in dem die Haufigkeit des
Einndssens tagslber und nachts, die Haufigkeit von Enkopresis und weitere Parameter
erfragt wurden.

Die Ergebnisse waren wie folgt: Zwei Jahre nach Beendigung der Urotherapie erflllten
von den Patienten mit Einnassen tagsiber 86.7 % der Teilnehmer am vollstationaren
und 93.8 % der Teilnehmer am tagesstationaren Blasentraining die Kriterien fir eine
Heilung bzw. Besserung. In der Gruppe der Patienten mit nachtlichem Einnassen waren
79.2 % der vollstationar und 41.6 % der tagestationar geschulten Patienten geheilt bzw.
gebessert.

Es fand sich keine Assoziation zwischen Erfolgsrate und Alter der Patienten.

Stellt man die 2-Jahres-Follow-up-Daten unserer Studie den in der Literatur berichteten
spontanen Remissionsraten von Einndssen (10—15 % pro Jahr) gegenuber, so liegen die
in unserer Studie erzielten Erfolgsraten deutlich hdher (89.0 % fir Einndssen tagsuber
und 66.6 % fir nachtliches Einnassen).

Verglichen mit den Ergebnissen aus dem 6-Monats-Follow-up blieben die Besserungs-
raten stabil; die Heilungsraten (mit Ausnahme der teilstationar behandelten Patienten-
gruppe mit nachtlichem Einnassen) verbesserten sich sogar wahrend des 2-Jahres-Fol-
low-up signifikant.

Zusammenfassend lasst sich festhalten, dass das in den Studien P1 und P2 Uberpruf-
te Urotherapie-Trainingsprogramm gute Erfolgsraten erzielte, die deutlich Gber den be-
schriebenen Spontan-Remissionsraten liegen, im 2-Jahres-Follow-up stabil blieben bzw.
sich verbesserten und insgesamt fir Einnassen tagstber glnstiger als fur nachtliches

Einnassen ausfallen.
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3. GESUNDHEITSBEZOGENE LEBENSQUALITAT VON
KINDERN UND JUGENDLICHEN MIT EINNASSEN

In den vergangenen Jahren hat zunehmend der Begriff der gesundheitsbezogenen Le-
bensqualitat (im folgenden: LQ) Eingang in die Medizin gefunden. Unter LQ wird die sub-
jektive Dimension der Gesundheit verstanden, sozusagen die ,erlebte Gesundheit®. LQ
ist als ein multidimensionales Konstrukt aufzufassen, das korperliche, mentale, soziale
und verhaltensbezogene Komponenten des Wohlbefindens und der Funktionsfahigkeit
aus Patienten- und/ oder Beobachtersicht beinhaltet (BULLINGER et al. 2007).
Nachdem die Erfassung der LQ sich zunachst vorwiegend auf den Erwachsenenbereich
beschrankte, hat sich in jingerer Zeit die LQ als Zielkriterium bei der Evaluation medizini-
scher Malinahmen zunehmend auch im Bereich der Kinder- und Jugendmedizin etabliert
und wird z.B. bei Studienplanungen — neben der klinischen Symptomatik - als wichtiger
Endpunkt miterfaldt.

Die Erfassung der LQ erfolgt hauptsachlich Gber Fragebdgen, die vom Patienten selbst
oder von externen Beobachtern wie z.B. Eltern, Therapeuten oder andere Bezugsper-
sonen bearbeitet werden. Es werden hierbei zwei Arten von Fragebdgen unterschieden:
Generische Fragebdgen zielen auf die allgemeine LQ des Betroffenen ab und liefern so
ein globales Bild der LQ eines Individuums. Krankheitsspezifische Fragebégen hingegen
versuchen, die Auswirkungen speziell einer (meist chronischen) Erkrankung auf die LQ
des Patienten zu erfassen und liefern somit Informationen zu einem Teilbereich der LQ
dieser Person.

Fir den Bereich der Kinder- und Jugendmedizin gibt es inzwischen verschiedene, gut
etablierte generische Messinstrumente zur Erfassung der LQ (z.B. CHQ, DISABKIDS,
KINDL-R, PedsQL; Ubersicht bei NOEKER 2006). Im Gegensatz zur Vielzahl krank-
heitsspezifischer LQ-Messinstrumente bei Erwachsenen liegen fir Kinder und Jugend-
liche mit Einndssen in bisher nur zwei krankheitsspezifische validierte Fragebdgen vor:
Dies sind zum einen der PinQ (Pediatric Incontinence Questionnaire)-Fragebogen mit 21
Items (BOWER et al. 2006a, BOWER et al. 2006b) und zum anderen der PEMQOL-SF
(Pediatric Enuresis Module to Assess Quality of Life, Short Form) (LANDGRAF 2007)
mit 16 Items. Der PinQ steht in einer Selbst- und einer Fremdbeurteilungsversion zur
Verflgung, der PEMQOL wird nur von den Eltern ausgefillt, die auf zwei Skalen sowohl
die LQ ihres Kindes als auch die eigene LQ bewerten.

Die Datenlage zur LQ von Kindern und Jugendlichen mit nicht organisch bedingtem Ein-
nassen ist bislang noch ausgesprochen sparlich: GLADH et al. (2006) wiesen bei der

Untersuchung von 120 Patienten im Alter von 6 bis 16 Jahren mit funktioneller Inkonti-
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Gesundheitsbezogene Lebensqualitat von Kindern und Jugendlichen mit Einnassen

nenz mithilfe eines gemischt generisch-spezifischen Fragebogens eine gegentber Ge-
sunden deutlich verringerte LQ nach. Bei der Untersuchung von die LQ von Kindern und
Jugendlichen mit Einndssen beeinflussenden Faktoren fand BOWER (2008) folgende
Merkmale, die mit verminderter LQ assoziiert waren: Kombination von Einnass-Sympto-
men nachts und tagstber, mannliches Geschlecht und komorbide Stuhlinkontinenz bzw.

Obstipation.

Das Ziel der im folgenden referierten Studien (P3, P4 und P5) war es, die deutschen
Versionen des PinQ und des PEMQOL-SF erstmalig zu validieren (sowie vorausgehend
den PinQ ins Deutsche zu Ubertragen), potentielle die Lebensqualitat beeinflussenden
Faktoren zu evaluieren sowie die LQ von Kindern und Jugendlichen mit Einnassen mit
der LQ von Kindern und Jugendlichen mit anderen chronischen Krankheiten (z.B. Asth-

ma, Diabetes) zu vergleichen.
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Zusammenfassung P3

31 ZUSAMMENFASSUNG P3

Bachmann C, Lehr D, Janhsen E, Steuber C, Gaebel E, von Gontard A, Bachmann H:
German version of the Pediatric Incontinence Questionnaire for urinary inconti-
nence health-related quality of life.

Journal of Urology 2009; 182:1993-1998.

Bisher lag kein deutschsprachiges krankheitsspezifisches Messinstrument zur Messung
der LQ von Kindern und Jugendlichen mit Einndssen vor. Aus diesem Grund wurde
die (englischsprachige) Originalversion des Pediatric Incontinence Questionnaire (PinQ;
BOWER et al. 2006a, BOWER et al. 2006b), die aus einer Selbstbeurteilungs- und einer
Fremdbeurteilungsversion besteht, ins Deutsche Ubertragen, zur Optimierung des Ant-
wortverhaltens mit einem kinderfreundlichen Layout versehen (MULLIN et al. 2000) und
in dieser multizentrischen Studie evaluiert. Ziel dieser Querschnittsstudie war zum einen
die Bestimmung der Gutekriterien des PinQ-D und zum anderen die Erfassung mogli-
cher Faktoren, die die Ergebnisse im PinQ beeinflussen.

Die Studie wurde an den Spezialambulanzen dreier Kliniken durchgefihrt. Die unter-
suchte Stichprobe bestand aus 145 Kindern und Jugendlichen (91 mannlich, 54 weiblich,
durchschnittliches Alter: 9.3 [SD£2.2, Spannweite 6—18] Jahre) mit Einndssen und deren
Eltern, die die jeweilige Version des PinQ-D ausfullten. Zur Ermittlung der Konvergenz-
validitat wurden die entsprechenden Versionen des DCGM-10/-12-Fragebogens (EURO-
PEAN DISABKIDS GROUP 2006), eines generischen LQ-Verfahrens, bearbeitet.
Hinsichtlich der Reliabilitat wies der PinQ-D ein Cronbach's alpha von a=0.84 (Selbst-
beurteilung) bzw. a=0.86 (Fremdbeurteilung) auf. Die Interrater-Konvergenz zwischen
Selbst- und Fremdbeurteilungsversion ergab einen intraclass correlation coefficient
(ICC) von 0.81. Die Reproduzierbarkeit war befriedigend (ICC=0.77 (Selbstbeurteilungs-
version) bzw. ICC=0.85 (Fremdbeurteilungsversion). Die Korrelation zwischen PinQ-D
und DCGM-10/-12 betrug r=-0.71 (Selbstbeurteilungsversion) und r=-0.69 (Fremdbeur-
teilungsversion). Die durchschnittlichen Summenwerte im PinQ-D betrugen 23.0 (Jun-
gen) bzw. 23.9 (Madchen).

Abgesehen von einer signifikanten Assoziation zwischen Alter und LQ in der Selbstbeur-
teilungsversion (p=0.01), fand sich kein signifikanter Zusammenhang zwischen Einfluss-
faktoren wie Alter, Geschlecht, Typus oder Schwere des Einnassens und der LQ.

Die haufigsten drei Items aus Kinder- und Elternsicht waren die Items 5 (,Meine Eltern
machen sich wegen meines Einnass-Problems Sorgen um mich®), 6 (,Ich wirde mich
besser flhlen, wenn ich kein Einnass-Problem hatte*) und 16 (,Wenn ich einen Film

schaue, muss ich zwischendurch auf die Toilette gehen®).
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Zusammenfassung P3

Zusammenfassend lasst sich festhalten, dass die in dieser Studie erstmalig untersuchte
deutsche Version des PinQ ein valides und reliables krankheitsspezifisches Verfahren
zur Erfassung der LQ von Kindern und Jugendlichen mit Einnassen darstellt und somit
nun auch fir den deutschen Sprachraum ein entsprechendes Verfahren zur Verfigung
steht.
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Zusammenfassung P4

3.2 ZUSAMMENFASSUNG P4

Bachmann C, Lehr D, Janhsen E, Sambach H, Muehlan H, von Gontard A, Bachmann H:
Health-related quality of life in a tertiary referral center population with urinary
incontinence using the DCGM-10 questionnaire.

Journal of Urology 2009; 182:2000-2006.

In dieser multizentrischen Querschnittsstudie wurde eine Stichprobe von Kindern und
Jugendlichen mit Einnassen mithilfe eines generischen LQ-Fragebogens (DCGM-10/-12)
untersucht. Ziele der Studie waren zum einen die Erfassung der gesundheitsbezogenen
Lebensqualitat und zum anderen die Untersuchung potentieller Einflussfaktoren auf die
LQ (wie z.B. Alter, Schwere der Symptomatik etc.). In einem weiteren Schritt wurden
die an unserer Stichprobe erhobenen Resultate in Beziehung zu den Ergebnissen einer
Referenzstichprobe von Kindern und Jugendlichen mit chronischen Erkrankungen (z.B.
Asthma, Diabetes) gesetzt.

In den Spezialambulanzen der drei teiinehmenden Kliniken konnten konsekutiv 103 Kin-
der und Jugendliche (65 mannlich, 38 weiblich, Durchschnittsalter: 9.3 [SD 2,2, Spann-
weite 6—18] Jahre) und ihre Eltern in die Studie eingeschlossen werden. Zwolf Patienten
erhielten die Diagnose einer MEN, 79 die Diagnose einer NMEN und 12 Patienten zeig-
ten nur Einnassen tagsuber. Zur Erfassung der LQ wurden die deutschsprachige Selbst-
und Fremdbeurteilungsversion des DCGM-10 verwendet.

Die durchschnittlichen DCGM-10-Gesamtscores betrugen 43.2 (Selbstbeurteilungsver-
sion) bzw. 42.8 (Fremdbeurteilungsversion). Es bestand eine signifikante Korrelation
zwischen Selbst- und Fremdurteil (r=0.628). Alter, Geschlecht, Diagnosegruppe (MEN
vs. NMEN vs. Einnassen tagsiber), Schweregrad des Einnassens sowie das komor-
bide Vorhandensein von Stuhlinkontinenz bzw. Obstipation zeigten keine signifikante
Assoziation mit den Mittelwerten im DCGM-10 (alle p-Werte >0.05). Im Vergleich mit
einer Referenzstichprobe von Kindern mit chronischen Erkrankungen zeigte sich kein
signifikanter Unterschied zwischen den Durchschnittswerten unserer Stichprobe und
den DCGM-10-Durchschnittswerten von Patienten mit Asthma, Arthritis, Neurodermitis,
cystischer Fibrose, Diabetes oder Epilepsie (Selbstbeurteilungsversion) bzw. Asthma,
Neurodermitis, cystischer Fibrose oder Epilepsie (Fremdbeurteilungsversion).

Aus den vorgenannten Ergebnissen kann zusammenfassend abgeleitet werden, dass
die LQ von Kindern und Jugendlichen mit Einndssen vergleichbar mit der von Kindern
und Jugendlichen mit chronischen kérperlichen Erkrankungen wie Asthma, Neurodermi-

tis oder Epilepsie zu sein scheint.
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Zusammenfassung P5

3.3 ZUSAMMENFASSUNG P5

Bachmann C, Ackmann C, Janhsen E, Steuber C, Bachmann H, Lehr D:

Clinical Evaluation of the Short-Form Pediatric Enuresis Module to Assess Quality
of Life.

Neurourology and Urodynamics (im Druck)

Neben dem PinQ (BOWER et al. 2006a, BOWER et al. 2006b) ist der PEMQOL (LAND-
GRAF 2007) der bisher zweite verfiigbare krankheitsspezifische Fragebogen zur Er-
fassung der LQ bei Kindern und Jugendlichen mit Einndssen. In dieser Studie wurde
in einer Stichprobe von Kindern und Jugendlichen erstmalig die deutsche Version des
PEMQOL-SF eingesetzt und evaluiert. Da fur die deutsche Version keine und fur die
englische Version nur lickenhafte Informationen zu den psychometrischen Eigenschaf-
ten des PEMQOL-SF vorlagen, war das primare Ziel dieser Arbeit die Erfassung dieser
Merkmale. Ein weiteres Ziel war es, die Ergebnisse im PEMQOL-SF-D in Beziehung zu
den klinischen Symptomen der Patienten zu setzen und mdgliche die LQ beeinflussende
Faktoren zu erfassen.

Die Eltern von 88 Kindern und Jugendlichen (63 mannlich, 25 weiblich, Durchschnitts-
alter: 9.3 [SD £2.5, Spannweite 6—18] Jahre) mit Einnassen flllten den PEMQOL-SF-D
sowie einen Fragebogen zu Symptomschwere und —haufigkeit des Einnassens ihrer Kin-
der aus. Um die Konvergenzvaliditdt des PEMQOL-SF-D berechnen zu kénnen, wurde
Eltern und Kindern zuséatzlich jeweils die entsprechende Version eines generischen LQ-
Fragebogens (DCGM-10/-12) und eines krankheitsspezifischen LQ-Fragebogens (PinQ-
D) vorgelegt.

Die durchschnittlichen Summenwerte im PEMQOL-SF-D betrugen 72.2 [SD +14.1] fir
die “child impact scale* und 73.7 [SD £16.5] fur die ,family impact scale®. Es ergab sich
ein Cronbach's alpha von a=0.68 fiir die “child impact scale“ und a=0.80 fir die ,family
impact scale®. Die Korrelation zwischen PEMQOL-SF-D und DCGM-10 betrug fir die
DCGM-10-Selbstbeurteilungsversion r=0.34 (“child impact scale”) bzw. r=0.13 (“family
impact scale”) und fur die DCGM-10-Fremdbeurteilungsversion r=0.63 bzw. r=0.48. Fir
die Korrelation von PEMQOL-SF-D und PinQ-D fanden sich Korrelationen von r=-0.31
(-0.16) (Selbstbeurteilungsversion) bzw. r=-0.63 (r=-0.54) (Fremdbeurteilungsversion).
Sowohl fir die ,,child impact scale fur die ,,family impact scale“ ergab sich keine signifi-
kante Assoziation von LQ mit potentiellen Einflussfaktoren. Schwache Effekte auf die LQ
konnten jedoch fiir die Anzahl der Einnassepisoden pro Nacht nachgewiesen werden.
Die Reliabilitat der ,child impact scale des PEMQOL-SF-D ist als ungentigend, die der

~family impact scale” als befriedigend bis gut zu bezeichnen. Auch die Validitat des PEM-
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Zusammenfassung P5

QOL-SF-D ist unzureichend. In seiner aktuellen Form ist der PEMQOL-SF-D deshalb
nicht zur Erfassung der LQ bei Kindern und Jugendlichen mit Einndssen im klinischen
Kontext geeignet. Eine Itemreduktion der ,child impact scale®, wie von uns vorgeschla-
gen, konnte deren Cronbach’s alpha auf a=0.76 anheben und so die psychometrischen

Eigenschaften verbessern.
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4. DISKUSSION

Therapie

Bei der Interpretation der Studienergebnisse ist zuallererst die Zusammensetzung der
Stichprobe zu bericksichtigen: Unsere Stichprobe umfasste durch den Status der Klinik
(Klinik far Kinder- und Jugendmedizin, Klinikum Links der Weser, Bremen) als speziali-
siertes Kontinenzzentrum viele Kinder mit therapieresistentem Einnassen, was sich in
hohen Raten komorbider Enkopresis zu Trainingsbeginn (27 %), einem hohen Anteil vort-
herapierter Patienten (AVT: 35 %, Medikamente: 38 %) und einem hohen Prozentsatz
von Patienten mit primarem Einnassen (81 %) niederschlug, wie es von anderen Studien
in Spezialambulanzen fur Einnassen bekannt ist (RAWASHDEH et al. 2002).

Zum Vergleich unserer Studienergebnisse mit dem natlrlichen Verlauf bei Einnassen
ist anzumerken, dass dieser Vergleich nur eingeschrankt aussagefahig ist, da mit hoch-
wertigem Studiendesign durchgefiihrte Untersuchungen zur Spontanremission von Ein-
nassen sehr rar sind (GARNETT & ABRAMS 2003). Die wenigen vorliegenden Studien
(HELLSTROM et al. 1995, SWITHINBANK et al. 1998) berichten (ber eine Spontanre-
missionsrate von 10—15 % bei Patienten mit Einndssen tagsuber. Verglichen mit diesen
Zahlen, liegen unsere Ergebnisse aus dem 2 Jahres-Follow-up mit 89.0 % (Einnassen
tagsuber) bzw. 66.6 % (nachtliches Einnassen) signifikant hoher.

Der direkte Vergleich unserer Ergebnisse mit anderen Studien zur Urotherapie ist durch
verschiedene Faktoren etwas erschwert: Zum einen sind die Einschlusskriterien der
verschiedenen Studien sehr unterschiedlich. Hinzu kommt, dass die in den Studien eva-
luierten Urotherapieprogramme aus sehr unterschiedlichen Modulen bestehen (NIJMAN
et al. 2002, HOEBEKE 2006). Zudem sind die Follow-up-Intervalle und die verwendeten
Endpunkte sowie deren Definition recht heterogen. Eine Studie, die vom Design her am
ehesten mit unserer vergleichbar ist, berichtet fir das 2-Jahres-Follow-up Erfolgsraten
von 53.1 (nachtliches Einnassen) bzw. 87.3 % (Einndssen tagsiuber) (YAGCI et al. 2005)
und erzielen somit ahnliche Resultate wie unsere Untersuchung.

Zur Erklarung der differierenden Erfolgsraten zwischen den Patientengruppen mit nacht-
lichem Einnassen und Einnassen tagsuber — wie sie sich auch in vergleichbaren Studien
finden (z.B. SAEDI & SCHULMAN 2003) — liegt gegenwartig noch kein vollstandig befrie-
digendes theoretisches Modell vor. Die zur Zeit diskutierten Hypothesen zur Pathogene-
se des Einndssens weisen jedoch darauf hin, dass den ahnlichen Symptombildern von
Einnassen tagslber und Einnassen nachts ausgesprochen komplexe und unterschiedli-
che &tiologische Faktoren zugrundeliegen (HJALMAS et al. 2000).

Was Unterschiede der Erfolgsraten zwischen den Trainingsgruppen (vollstationar vs. teil-
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stationar) betrifft, so muss zunachst festgehalten werden, dass ein direkter, statistisch
valider Vergleich aufgrund der fehlenden Randomisierung nicht statthaft ist. Wahrend
beim Einnassen tagsiber kein Unterschied zwischen teilstationar vs. vollstationar be-
handelten Patienten auftrat, so waren beim nachtlichen Einnassen die Erfolgsraten in
der stationaren Trainingsgruppe hoher. Dieser Effekt sollte jedoch aufgrund der kleinen
GruppengrofRen mit Vorsicht betrachtet werden, zumal die Drop-out-Raten der Gruppen
unterschiedlich hoch waren. Leider gibt es bisher keine weiteren Studien, die sowohl voll-
als auch teilstationare Urotherapie evaluiert haben. Angesichts der gunstigeren Kosten-
struktur bei der tagesstationaren Durchfiihrung urotherapeutischer Trainingsprogramme
und der gréRReren Patientenfreundlichkeit ware es erfreulich, wenn sich in zuklinftigen,
randomisierten Studien voll- und teilstationares Training als annahernd gleichwertig ef-
fektiv erwiesen.

Zur Beziehung zwischen dem Alter der Trainingsteilnehmer und den Erfolgsraten diffe-
rierten die Befunde des 6-Monats- und des 2-Jahres-Follow-up: Wahrend im 6-Monats-
Follow-up die Gruppe der 9—12jahrigen bessere Erfolgsraten als die Gruppe der 8jahri-
gen zeigte, fanden sich im 2-Jahres-Follow-up keine altersabhangigen Einflisse auf die
Erfolgsraten. Eine mogliche Erklarung hierflr mag in der relativ kleinen Grofde der vergli-
chenen Gruppen liegen, so dass es sich um ein statistisches Artefakt handelt. Eventuell
sind aber auch altere Kinder besser in der Lage, zumindest kurzfristig insbesondere
die kognitiven Anteile des Trainingsprogrammes erfolgreich umzusetzen (DOPFNER &
LEHMKUHL 2002).

Zur Methodik der Studien P1 und P2: Die Bildung einer Kontrollgruppe mit Standardbe-
handlung bzw. Wartekontrolle war aufgrund der Symptomschwere der in der Spezialam-
bulanz vorgestellten Patienten ethisch nicht zu verantworten. Eine Randomisierung auf
die Trainingsgruppen war nicht maglich, da ein groRerer Teil der in die Studie aufgenom-
menen Patienten aus dem landlichen Bremer Umland stammt. Fur diese Eltern war ein
vollstationarer Aufenthalt ihrer Kinder mit weniger Fahrtaufwand verbunden, so dass (im
Falle einer durchgefiihrten Randomisierung) bei Zulosung zur tagesstationaren Behand-
lungsgruppe diese Familien haufig eine Studienteilnahme abgelehnt hatten.

Zu den Starken der Studien gehort die sehr gute Charakterisierung der Studienpopulati-
on, die durch umfassende diagnostische MalRnahmen ermaoglicht wurde und gemaf den
empfohlenen standardisierten Studienkriterien der ICCS erfolgte. Ein weiterer Pluspunkt
ist die Tatsache, dass unsere Untersuchung als eine der wenigen einen Follow-up-Zeit-
raum von zwei Jahren aufweist.

AbschlieRend Iasst sich feststellen, dass weitere, prospektiv angelegte Studien mit hoch-
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wertigem Studiendesign und grofReren Stichproben wiinschenswert sind, um eine Unter-
suchung auch der mittel- und langerfristigen Ergebnisse von urotherapeutischen Trai-
ningsprogrammen zu ermdglichen und ihre Effektivitat zu bewerten. Idealerweise sollte
im Rahmen solcher Studien auch parallel die gesundheitsbezogene Lebensqualitat der
Studienteilnehmer evaluiert werden, um somit den klinischen Outcome-Parametern auch
einen eher psychosozial orientierten Endpunkt an die Seite zu stellen.

Die erzielten Ergebnisse sowohl hinsichtlich der durch die Urotherapie erzielten Erfolgs-
raten als auch hinsichtlich der Stabilitat dieser Ergebnisse sind als ausgesprochen po-
sitiv zu bewerten, so dass es angezeigt erscheint, der Urotherapie eine weite Verbrei-
tung in Deutschland zu wiinschen. Eine entsprechende Entwicklung wird sicherlich auch
durch die inzwischen erfolgte Manualisierung des in den Studien P1 und P2 untersuch-
ten Urotherapieprogrammes (BACHMANN & STEUBER 2009) sowie die Schaffung der
Zusatzqualifikation ,Urotherapeut/in“ mit entsprechendem Weiterbildungsgang (www.

urotherapie.de) unterstutzt.

Lebensqualitat

Hauptziel der Studien P3 und P5 war es, die deutschen Versionen von PinQ bzw. PEM-
QOL-SF zu evaluieren, um so krankheitsspezifische Messinstrumente zur Erfassung der
LQ von Kindern und Jugendlichen mit Einnassen zur Verfigung zu stellen.

Dieses Ziel kann fUr den PinQ-D aufgrund der guten, oben berichteten Gultekriterien
als erreicht betrachtet werden. Im Hinblick auf die faktorielle Validitat konnte allerdings
die von BOWER et al. (2006a) beschriebene zweiskalige Struktur des PinQ (“intrinsic
scale” (5 Items) und “extrinsic scale” (16 Items)) nicht repliziert werden. Als Ursache der
fehlenden Replizierbarkeit ist moglicherweise die recht heterogene Zusammensetzung
der Stichprobe in der Studie von BOWER et al. anzusehen. Die Konvergenzvaliditat des
PinQ von r=-0.71 bzw. r=-0.69 zum DCGM-10 liegt im erwarteten Bereich, da hierdurch
eine hinreichende, aber nicht vollstindige konzeptuelle Uberlappung von PinQ-D als
einem krankheitsspezifischen und dem DCGM-10 als einem generischen LQ-Fragebo-

genverfahren angezeigt wird.

Was den PEMQOL-SF angeht, so fanden sich in unserer Studie insbesondere flir die
,child impact scale” schlechte Werte fir Reliabilitdt und Validitat, so dass ein Einsatz als
Diagnostikum in der klinischen Routine vorerst nicht empfohlen werden kann.

Allerdings konnten wir zeigen, dass durch eine Itemreduktion der ,child impact scale,

wie von uns vorgeschlagen, deren Cronbach’s alpha auf a=0.76 angehoben und so die
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psychometrischen Eigenschaften des PEMQOL-SF-D verbessert werden kdnnten. Bis
die Autoren des Fragebogens sich diesem oder einem anderen Lésungsansatz anschlie-
Ren, kann im direkten Vergleich zwischen PinQ-D und PEMQOL-SF-D vorerst nur der
PinQ-D fur den klinischen Einsatz empfohlen werden. Mit dem PinQ-D steht somit erst-
mals ein validierter deutschsprachiger krankheitsspezifischer LQ-Fragebogen fur Kinder

und Jugendliche mit Einndssen zur Verfugung.

Die Kernaussage der Studie P4 kann wie folgt zusammengefasst werden: Verglichen mit
anderen chronischen Erkrankungen im Kindes- und Jugendalter wie Asthma, Diabetes
und Epilepsie ist die gesundheitsbezogene Lebensqualitat bei Kindern und Jugendlichen
mit Inkontinenz auf einem ahnlichen Niveau. Die Tatsache, dass das Niveau der LQ bei
Einnassen vergleichbar mit dem von z.B. Diabetes oder Epilepsie ist, erstaunt zunachst,
da — im Gegensatz zu den vorgenannten Krankheitsbildern — Einnassen trotz eines oft
langjahrigen Verlaufes in den allermeisten Fallen eine selbstlimitierende Erkrankung ist
(Abnahme der Pravalenz von Einndssen um 0.2—4.0 % pro Jahr; BUTLER & HERON
2008, SWITHINBANK et al. 1998, HELLSTROM et al. 1995). Dieses Wissen kdnnte
durchaus zu einer positiveren Bewertung der LQ fiuihren. Andererseits sollte das mit Ein-
nassen verbundene soziale Stigma nicht unterschatzt werden. Dass in dieser Studie
kein signifikanter Unterschied zwischen der LQ bei Cystischer Fibrose und Einnassen zu
finden war, beruht héchstwahrscheinlich auf der kleinen Gruppengréfe der Kinder mit
Cystischer Fibrose. Beim Vergleich der LQ-Scores fir Einnassen und z.B. Diabetes ist
eine Verzerrung denkbar: In der DCGM-10-Version, die in unserer Studie zum Einsatz
kam, sind die Items zur Medikation (Items 11 und 12 im DCGM-12) nicht enthalten. Hier-
durch mag es bei Patienten mit Krankheitsbildern, die einer Dauermedikation bedirfen
(z.B. Diabetes oder Epilepsie), zu einer Uberschatzung der LQ im DCGM-10 gekommen
sein.

Sucht man nach vergleichbaren Untersuchungen, so findet sich nur eine entsprechende
Studie (BEATTIE et al. 2006). In dieser Arbeit verglichen BEATTIE et al. mithilfe der
Fremdbeurteilungsversion des Child Life Quality Index (CLQI) die LQ von Kindern mit
dermatologischen Erkrankungen mit der LQ bei anderen Erkrankungen wie Enuresis,
Asthma, Zerebralparese. Hierbei hatten Kinder mit Zerebralparese die schlechteste LQ,
gefolgt von Kindern mit Neurodermitis, cystischer Fibrose, Asthma, Epilepsie, Enuresis
und Diabetes. Die CLQI-Scores flr die vier letztgenannten Krankheitsbilder lagen dabei

sehr eng beieinander, so dass sich ein ahnliches Bild wie in unserer Studie ergibt.

Ein weiteres Ergebnis unserer Untersuchungen betrifft die Frage, in welchem Mal die
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Beurteilung der LQ durch Eltern valide Informationen Uber die vom Kind bzw. Jugend-
lichen subjektiv empfundene LQ anbietet. Insbesondere die aus elterlicher Sicht beim
Kind wahrgenommene Belastung ist hier von Bedeutung, da dies ein wichtiger Faktor der
Inanspruchnahme arztlicher bzw. therapeutischer Hilfe zur Behandlung des Einnassens
darstellt. Die Ergebnisse der Studien P3 und P4 zeigen hier sowohl fur den PinQ als
auch fiir den DCGM-10 eine gute Ubereinstimmung von Selbst- und Fremdbeurteilung
der kindlichen LQ. Somit scheinen die Scores in der Fremdbeurteilungsversion von PinQ
und DCGM-10 eine adaquate Einschatzung der LQ bei den betroffenen Kindern und
Jugendlichen darzustellen. Dieses Ergebnis steht interessanterweise nicht in Uberein-
stimmung mit den in anderen Studien zur LQ von Kindern mit chronischen Erkrankungen
erhobenen Befunden, die eher eine elterliche Tendenz ausweisen, die LQ ihres Kindes
schlechter, als es das Kind selbst tut, einzuschatzen (UPTON et al. 2008). Zur Erklarung
der hohen Ubereinstimmung von Selbst- und Fremdurteil zur LQ in unseren Studien sind
mehrere Faktoren denkbar, zu denen neben der Konstruktion der Fragebdgen auch die
darin Uberpruften verschiedenen Aspekte der LQ gehéren (UPTON et al. 2008). Ein wei-
terer Grund fiir das hohe MaR an Ubereinstimmung zwischen Kindes- und Elternsicht
in den Studien P3 und P4 mag in der besonderen Natur des Krankheitsbildes ,Einnas-
sen“im Vergleich mit anderen chronischen Erkrankungen liegen: Einnassen ist fur Eltern
besonders stressreich, nicht nur aufgrund praktischer Belastungen (Wasche waschen,
gestorter Nachtschlaf, Geruchsbelastigung; HAQUE et al. 1981), sondern auch aufgrund
moglicher Peinlichkeit und Stigmatisierung im sozialen Umfeld (EGEMEN et al. 2008,
LANDGRAF et al. 2004).

In unseren Untersuchungen fanden sich hinsichtlich der Lebensqualitat keine Effekte von
Alter, Geschlecht, Diagnosegruppe (MEN vs. NMEN vs. Einnassen tagsiber) oder Sym-
ptomstarke. Der fehlende Effekt von Alter und Geschlecht steht im Gegensatz zu den
bisherigen Befunden zur Lebensqualitat bei Inkontinenz: In einer Vorab-Studie zum PinQ
an 156 Kindern aus 10 Landern zeigte sich eine Assoziation zwischen kombiniertem
Einnassen tagsuber/ nachts, mannlichem Geschlecht, komorbider Enkopresis bzw. Obs-
tipation und niedriger LQ (BOWER 2008). Bei anderen Erkrankungen im Kindes- und Ju-
gendalter ist die Befundlage heterogen: Wahrend BISEGGER et al. (2005) eine niedrige-
re Lebensqualitat bei Madchen sowie bei alteren Kindern fanden, konnten PETERSEN et
al. (2008) in einer Untersuchung zur LQ von Kindern mit Arthritis keine Alters- oder Ge-
schlechtseffekte nachweisen. Am ehesten scheint das Fehlen der erwarteten Alters- und
Geschlechtseffekte — ebenso wie der fehlende Einfluss der jeweiligen Diagnosegruppe

- der Stichprobengrdl3e der vorliegenden Studie geschuldet, deren statistische Power
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nur eine Detektion mittlerer und grol3er Effekte zulasst. Ein weiterer Erklarungsansatz
fur die fehlenden Alters- und Geschlechtseffekte ist die insgesamt starkere Symptom-
auspragung in unserer Stichprobe, so dass es moglicherweise zu einer Schiefe in der
Verteilung der LQ-Scores kommt, die die Detektion dieser Effekte erschwert.

Die fehlende Assoziation zwischen den verschiedenen Diagnosegruppen und der Sym-
ptomauspragung sowie der LQ der Patienten ist nicht leicht zu erklaren und widerspricht
sowohl den Daten von PETERSEN et al. (2008), die die hohe Bedeutung der klinischen
Symptomauspragung bei der Bewertung der LQ von Patienten zeigen konnten, als auch
denen von BOWER (2008), die schlechtere LQ bei Kindern mit NMEN berichtete und von
NATALE et al. (2009), die schlechtere LQ bei Kindern mit Miktionsaufschub im Gegensatz
zu OAB fanden. Die beschriebene Diskrepanz lasst sich am ehesten durch eine gewisse
Uberlappung der Symptome zwischen MEN und NMEN sowie der kleinen Gruppengro-
Re der Patienten mit Einnassen tagstber erklaren. Die Grofie der jeweils untersuchten
Stichprobe ist méglicherweise auch hier ein Grund daflir, dass weder komorbide En-
kopresis noch Obstipation signifikant mit der LQ assoziiert war — ein Ergebnis, das im
Widerspruch zu den oben berichteten Daten (schlechtere LQ bei Kindern mit Enkopresis/
Obstipation; BOWER 2008) steht.

Betrachtet man das Design der referierten Studien P3, P4 und P5, so gehdrt zu den
Starken dieser Arbeit die saubere klinische Charakterisierung der Stichprobe unter Nut-
zung der diagnostischen Kriterien der ICCS sowie die Verwendung des DCGM-10 als
eines gut evaluierten, krankheits- und kulturtibergreifend einsetzbaren Lebensqualitats-
Fragebogens mit Referenzfunktion.

Moglicherweise sind - durch Einbezug dreier Kliniken mit Spezialambulanzen fir Inkonti-
nenz als Studienzentren - Patienten mit leichterer Symptomatik weniger reprasentiert, so
dass die Lebensqualitat in unserer Stichprobe aufgrund der Gberdurchschnittlich schwer
betroffenen Patienten tendenziell zu schlecht eingeschatzt wird. Andererseits kann die-
sem Argument entgegengehalten werden, dass sich in unserem Studienkollektiv kein
Einfluss der Krankheitsintensitat (z.B. Frequenz des Einnassens) auf die Lebensqualitat
fand und somit dieser Faktor von geringerer Bedeutung zu sein scheint.

Eine andere Auspragung eines moglichen Populations-Bias liegt in der unterschiedli-
chen Natur der teilnehmenden Kliniken bei P3 und P4: In zwei Kliniken wurde die Spezi-
alambulanz fur Kinder mit Einnassen von padiatrischen Nephrologen geflihrt, wahrend
die dritte Ambulanz an eine Klinik fur Kinder- und Jugendpsychiatrie angegliedert war.
Hierdurch unterscheidet sich die von uns untersuchte Patientenpopulation von einer rein
padiatrischen Stichprobe, was sich an einer héheren Rate von Einnassen tagsuber in

unserer Stichprobe zeigte. Diese erhdhte Rate erklart sich durch den héheren Anteil
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komorbider Verhaltensstérungen in dieser Patientengruppe (JOINSON et al. 2006), was
wiederum oft zu einer Vorstellung in einer kinder- und jugendpsychiatrischen Institution
fUhrt.

Eine Fragestellung, die im Kontext der vorliegenden Arbeiten nicht beantwortet werden
konnte und deshalb Gegenstand zukunftiger Studien sein sollte, betrifft die Veranderung
der Lebensqualitat unter Therapie. In diesem Zusammenhang ware es von Interesse zu
beantworten, ob mit der Symptombesserung (d.h. Verringerung der Einnassfrequenz)
auch eine Verbesserung der subjektiv erlebten Lebensqualitdt einhergeht. Studien
hierzu fehlen noch. Es liegen jedoch altere Studien zu Teilaspekten der gesundheits-
bezogenen Lebensqualitat vor (z.B. ,self image“ (THEUNIS et al. 2002), ,self esteem”
(LONGSTAFFE et al. 2000), ,self concept” (MOFFATT et al. 1987)), die z.T. diesbezlig-
lich eine Verbesserung nach Therapie berichteten. In diesem Zusammenhang ware ein
weiteres interessantes Forschungsanliegen, die Anderungssensitivitat der untersuchten
Fragebogenverfahren zu Gberprifen. Eine weitere, hieraus abgeleitete und flr die Praxis
wichtige Fragestellung ist die nach dem ,minimally clinically important change®, d.h. dem
kleinsten Mal} an Veranderung, das eine nicht nur statistisch signifikante, sondern auch
aus klinischer Sicht bzw. Patientensicht bedeutsame Veranderung der Lebensqualitat
bezeichnet (DE VET et al. 2006). Studien zu diesem Aspekt fehlen fir das von uns un-
tersuchte Patientenkollektiv ebenfalls. SchlieRlich ware es sicherlich von Interesse, auch
die Coping-Strategien der Patienten zu Uberprifen und in einen Zusammenhang mit
der berichteten LQ zu stellen. Nicht zuletzt ware auch eine Normierung von PinQ-D und
PEMQOL-SF-D an gréReren, reprasentativen Stichproben fur die erweiterte klinische

Nutzbarkeit dieser Messinstrumente von Vorteil.

Abschlielend Iasst sich festhalten, dass — wenngleich die Datenlage noch schmal ist
— die bisherigen Befunde bei Kindern und Jugendlichen mit Harninkontinenz auf eine
gesundheitsbezogene Lebensqualitat vergleichbar der bei Asthma, Diabetes oder Epi-
lepsie, hindeuten. Die Komponente der gesundheitsbezogenen Lebensqualitat sollte
im Rahmen der Diagnostik, aber auch bei der Evaluation neuer Therapiekonzepte der

Harninkontinenz unbedingt mitberlcksichtigt und -erfasst werden.
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Zusammenfassung

5. ZUSAMMENFASSUNG

In der vorliegenden Arbeit werden aktuelle Daten zur Therapie sowie zur Lebensqualitat
von Kindern und Jugendlichen mit Einnassen berichtet.

In einer prospektiven Studie zur Wirksamkeit eines verhaltenstherapeutischen Blasen-
trainings (sog. Urotherapie, stationares und tagesstationares Setting) konnte im 6-Mo-
nats-Follow-up gezeigt werden, dass die Urotherapie hinsichtlich des Symptoms Ein-
nassen gegenuber einer Kontrollphase ohne Therapie signifikant hohere Erfolgsraten
erbrachte.

Die Heilungs- und Besserungsraten bei Einndssen tagsiber waren hoher als die flr
Einnassen nachts. Fur das Symptom nachtliches Einnassen legten die Ergebnisse den
Schluss nahe, dass stationares Training groRere Erfolgsraten als tagesstationares Trai-
ning generiert. Auch im 24-Monats-Follow-up zeigte die Urotherapie im Vergleich zu
einer Wartekontrollgruppe hohere Erfolgsraten. Verglichen mit dem 6-Monats-Follow-up
blieb der Anteil gebesserter Patienten stabil und der Anteil komplett symptomfreier Pa-
tienten stieg (mit Ausnahme einer Subgruppe von Patienten mit nachtlichem Einnassen
und tagesstationarem Training) sogar signifikant an. Im Vergleich zu anderen Therapieo-
ptionen zur Behandlung von Einnassen im Kindesalter (z.B. wie Pharmakotherapie oder
rein verhaltenstherapeutische Ansatze) erscheint die Urotherapie genauso wirkungsvoll
oder — fur bestimmte Subgruppen von Patienten — sogar uberlegen. Weitere Evaluati-
onsstudien sollten insbesondere den — auch in der neueren Psychotherapieforschung
aufgeworfenen— Fragen nachgehen, welches die besonders wirksamen Bestandteile der
(multimodalen) Urotherapie sind und durch welche Interventionen auch jingere Kinder
noch besser von einer Urotherapie profitieren kdnnen (BACHMANN et al. 2008).
Hinsichtlich der LQ von Kindern und Jugendlichen mit Einndssen zeichnen die drei in
dieser Arbeit zusammengefassten Studien folgendes Bild:

Mit dem PinQ-D und dem PEMQOL-SF-D liegen erstmalig krankheitsspezifische Frage-
bogenverfahren in deutscher Sprache zur Erfassung der LQ vor. Der PinQ-D zeigte gute
psychometrische Eigenschaften, der PEMQOL-SF-D hingegen nicht durchgangig. Der
generische Fragebogen DCGM-10, der erstmalig flr die Messung der LQ von Patienten
mit Einndssen eingesetzt wurde, erwies sich als reliabel und valide. Die LQ wird von den
betroffenen Kindern bzw. Jugendlichen und ihren Eltern mit einem mittleren bis hohen
MaR an Ubereinstimmung eingeschatzt. Interessanterweise unterscheidet sich die LQ
von Kindern und Jugendlichen mit Einnassen im Vergleich zu anderen chronischen Er-
krankungen im Kindes- und Jugendalter wie Asthma, Neurodermitis oder Epilepsie nicht

signifikant. Faktoren, die das Niveau der LQ beeinflussen, lieRen sich nicht konstant in
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Zusammenfassung

allen drei Studien nachweisen. Zukilinftige Studien zur Erfassung der LQ von Kindern
und Jugendlichen mit Einndssen sollten insbesondere die Frage der Veranderung der
LQ unter Therapie sowie den Aspekt der ,minimal clinically important difference” in den

Fokus nehmen.
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