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Einleitung

1  Einleitung

Geschwisterkinder von chronisch kranken Kindern als Gruppe mit potentiell
veranderter psychosozialer Anpassung rickten erst in den letzten 20 Jahren
zunehmend in den Fokus der Forschung. Die chronische Erkrankung eines
Familienmitgliedes hat sowohl Auswirkungen auf jedes einzelne
Familienmitglied, als auch auf die intrafamiliaren Beziehungen und Aktivitaten
der Familie. Potentielle Auswirkungen auf die psychosoziale Anpassung der
Geschwisterkinder  erklaren  sich  dabei u.a. durch  verdnderte
Geschwisterbeziehungen sowie durch eine veranderte Eltern-Geschwisterkind-
Beziehung. Aus vorhandenen Studien ist bekannt, dass die Auswirkungen einer
chronischen Krankheit auf die Geschwister zum einen bei verschiedenen
Krankheitsbildern und zum anderen in verschiedenen Populationen differieren.
Es sind sowohl negative Auswirkungen, wie ein erhéhtes Risiko fir emotionale
Probleme (Read et al. 2010) und eine erniedrigte gesundheitsbezogene
Lebensqualitat (HrQoL) (Kenney 2010), als auch positive Auswirkungen, wie
hohes prosoziales Verhalten (Freilinger 2006) und eine Steigerung des
Verantwortungsbewusstseins und des Selbstvertrauens beschrieben worden
(Boeger und Seiffge-Krenke 1996).

Bislang existieren nur wenige Studien zu ausgewahlten chronischen
Krankheiten Gber die Auswirkungen der chronischen Krankheit eines Kindes auf
die Geschwisterkinder. Mehrfach werden in der Literatur weitere Studien, die
sich mit dem psychischen Wohlbefinden der Geschwisterkinder befassen, mit
Nachdruck gefordert (Barlow und Ellard 2006, Gold et al. 2011).

Ziel der vorliegenden Arbeit ist es, die psychosoziale Belastung von
Geschwisterkindern an Neurofiboromatose Typ 1 erkrankter Kinder und
Jugendlicher mittels explorativer Datenerhebung auf breiter Basis zu erfassen
und ein evtl. bestehendes Risiko fir die Geschwisterkinder aufzudecken. Neben
der Erhebung der HrQoL, der psychischen Belastung und der
Geschwisterbeziehung, soll — erstmals in einer Geschwisterstudie — die

Einsamkeit der Geschwister in der Beziehung zu ihren Eltern erhoben werden.
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2  Theoretischer und empirischer Hintergrund

Einem allgemeinen Teil Uber Geschwister chronisch kranker Kinder und
Jugendlicher folgt die detaillierte Auseinandersetzung mit den Auswirkungen,
die die Krankheit auf verschiedenen inter- und intrapersonellen Ebenen bei den
Geschwistern haben kann. Im Anschluss daran wird die Erkrankung NF1 bei
Kindern und Jugendlichen dargestellt; dies dient dem Bewusstmachen der
Komplexitat der  Krankheit und daraus resultierende  mdgliche
krankheitsspezifische Auswirkungen. Es folgt eine Betrachtung der im Rahmen
dieser Arbeit erhobenen Konstrukte und Symptome. AbschlieRend wird kurz auf

die durchgefihrte Literaturrecherche eingegangen.

2.1 Geschwister chronisch kranker Kinder

Leidet ein Kind unter einer chronischen Erkrankung, resultieren daraus sowohl
direkte als auch indirekte Auswirkungen auf jedes einzelne Familienmitglied. Es
kommt u.a. zu Veradnderungen des Lebensstils der Familie, des Verhaltens der
Eltern im Umgang mit den Kindern sowie zu Anderungen der Atmosphare zu
Hause (Feemann und Hagen 1990). Bei den gesunden Geschwisterkindern
entstehen durch die chronische Erkrankung Situationen, die einerseits das
Potential haben, ein Risiko darzustellen; andererseits entstehen jedoch auch
positive Mdglichkeiten fur die Geschwister (Read et al. 2011).

Die chronische Krankheit eines Kindes fuhrt bei den Eltern nicht selten zu
emotionaler und physischer Belastung und Krankheit (Sullivan-Bolyai et al.
2003). Bei ihnen treten z.B. gehauft posttraumatische Belastungsstérungen
(PTSD) kurz nach Diagnose der Krankheit auf (Landolt et al. 2002).

Das elterliche physische und psychische Wohlbefinden wiederum wirkt sich auf
die psychosoziale Anpassung der Geschwisterkinder aus (Daniels et al. 1987).
Die Eltern sind oft so involviert, die Krankheit zu handhaben, dass
psychosoziale Interaktionen und andere familienrelevante Bedurfnisse nicht
ausreichend wahrgenommen werden (Sullivan-Bolyai et al. 2003).
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Familien mit einem chronisch kranken Kind isolieren sich haufig; zum Tell
werden sie jedoch auch in die Isolierung gedrangt, da andere Familien oft nicht
mit der Situation der betroffenen Familien umgehen kdnnen (Eiser 1993).

Lange Zeit standen Studien zu den Themen ,Geschwister krebskranker Kinder*
sowie ,Geschwister von Kindern mit Autismus® im Mittelpunkt der wenigen
durchgefliihrten Untersuchungen.

In den letzten Jahren sind zunehmend auch die gesunden Geschwisterkinder
chronisch kranker Kinder in den Fokus gerickt. So liegen wu.a.
Geschwisterstudien zu den Krankheitsbildern Diabetes mellitus Typ 1 (Adams
et al. 1991, Boeger und Seiffge-Krenke 1996, Sleeman et al. 2010),
chronisches Nierenversagen (Batte et al. 2006), Phenylketonurie (PKU) (Pho et
al. 2004), ADHS (Yang et al. 2011), Muskeldystrophie Typ Duchenne (Read et
al. 2010), spinale Muskelatrophie (SMA) (Laufersweiler-Plass et al. 2003),
Sichelzellandmie (SCD) (Gold et al. 2008) und Epilepsie (Tsuchie et al. 2006)
Vor.

Die Notwendigkeit, Geschwister chronisch kranker sowie physisch oder geistig
behinderter Kinder bezuglich ihres psychosozialen Befindens zu untersuchen
und dabei speziell die Pravalenz von u.a. Depressionen, Angststbrungen,
Eifersucht, negativem Selbstbild, Lernschwierigkeiten, Vernachlassigung und
Schuldgefiihlen zu erheben, wird in der zum behandelten Thema vorliegenden
Literatur von mehreren Autoren ausdricklich gefordert (Barlow und Ellard 2006,
Gold et al. 2011, Jones et al. 2006).

Die vorliegende Arbeit konzentriert sich auf die Geschwister von chronisch
kranken Kindern.

Im Unterschied zu NF1 ist z.B. eine Krebserkrankung in vielen Fallen mit akuter
Angst vor dem Tod bzw. konkreter Todesaussicht assoziiert. Dies hat auf
intrafamiliarer Ebene verschiedene Auswirkungen, die sich von den
Auswirkungen einer chronischen Krankheit auf die Geschwister und die Familie
noch einmal deutlich unterscheiden. Aus diesem Grund wurden Studien, die
sich vorrangig mit der Thematik ,Geschwisterkinder von Kindern mit
Krebserkrankung, Autismus oder akut lebensbedrohlichen Krankheitsbildern®

befassen, nicht berlcksichtigt.
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Auch innerhalb der heterogenen Gruppe der chronischen Krankheiten bestehen
teils erhebliche Unterschiede -nicht zuletzt durch das Vorhandensein
unterschiedlicher Definitionen von chronischer Krankheit.

Besonderheiten von NF1 im Gegensatz zu vielen anderen chronischen
Krankheiten bestehen u.a. in der Sichtbarkeit der Erkrankung sowie in der
hohen Koinzidenz von ADHS.

Im Unterschied zu NF besteht bei anderen chronischen Krankheitsbildern wie
z.B. Diabetes mellitus Typ loder schweren asthmatischen Erkrankungen die
starkere Notwendigkeit bzw. Maoglichkeit der Involvierung der gesunden
Geschwisterkinder in tagliche Routinen (z.B. Medikamenteneinnahme). So kann
es bei Diabetes mellitus Typ 1 zu plétzlich auftretenden Hypoglykdmie-
situationen kommen; das gesunde Kind hat die Krankheit bzw. die daraus
resultierenden konkreten "Gefahren" eher vor Augen, als dies bei NF1 der Fall
ist.

Die z.T. sehr (zeit-)aufwendige Behandlung einer chronischen Krankheit kann
fur die Geschwister bedeuten, dass sie praktisch gezwungen sind in aktiver
oder passiver Form an der Behandlung im weiteren Sinne teilzunehmen (Eiser
1993).

Es stehen nur wenige Instrumente zur Verfigung, welche die Auswirkung einer
chronischen Erkrankung auf Geschwisterkinder erheben. Diese Instrumente
sind Uberwiegend englischsprachig. Dazu zéhlen die ,impact on Sibling Scale
(10S) (Stein und Jessop 1985), eine fakultative Erweiterung der ,Impact on
family scale (IOF)“ (Stein und Reissman 1980) sowie der ,Sibling Perception
Questionnaire (SPQ)“ (Carpenter und Sahler 1991).

Ein neu konzeptioniertes Instrument ist der deutsche Fragebogen ,LARES-
Geschwisterkinder®, der vom Institut fir Gesundheitsférderung und
Versorgungsforschung (IGV) entwickelt worden ist und als Eltern- und

Kinderversion vorliegt.

2.1.2 Kommunikation in Familien mit chronisch krank en und gesunden
Kind

Im Rahmen einer Studie an 30 gesunden Geschwistern und deren Eltern im

Rahmen eines funftagigen Familiencamps stellten Branstetter et al. die
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folgenden vier Kommunikationsbereiche heraus, in die sich die verschiedenen
Ebenen der intrafamiliaren Kommunikation in Familien mit einem chronisch

kranken Kind einordnen lassen (Branstetter et al. 2008):

1) Kommunikation als Reflektion der intrafamiliaren Rolle und Beziehungen:

Im Rahmen dieser Kommunikation machen sich die Eltern beispielsweise
bewusst, welche Rolle das gesunde Geschwisterkind in der Familie einnimmt
und welche Probleme durch diese Rolle entstehen kdnnten. Die Eltern haben
durch diese Art der Kommunikation die Moglichkeit, auf z.B. Angste und

Isolation des gesunden Kindes aufmerksam zu werden.

2) Kommunikation, um Anliegen eine Stimme zu geben:

Den Geschwistern wird auf dieser Kommunikationsebene Raum gegeben, ihre
Bedurfnisse, Fragen, Beflirchtungen und Gefiihle auszudrticken.

3) Kommunikation, um miteinander in Kontakt zu bleiben:

Zu diesem Kommunikationsbereich zahlt u.a., dass die Eltern durch Gesprache
Uber alltdgliche Dinge den Geschwistern das Gefuhl geben, auch zeitlich zur

Verfligung zu stehen.

4) Kommunikation, um sich um Normalitdt zu bemiihen.

Hierzu zahlen z.B. Gesprache, die der Integration aller Familienmitglieder in die
Planung von Tagesablaufen und Organisation des Alltags dienen.
Diese Normalitat kann nur erreicht werden, wenn Kommunikation auf der Ebene

zwei (s.0.) stattgefunden hat.

Branstetter et al. kamen in obiger Studie zu dem Ergebnis, dass den Familien
mit einem chronisch kranken Kind insgesamt weniger Zeit fur die
Kommunikation untereinander zur Verfligung steht. Dabei stellen
Alltagsaktivitaten eine oft Ubersehene Mdglichkeit der Kommunikation dar
(Branstetter et al. 2008).
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2.1.3 Pravalenz der gesunden Geschwisterkinder

Die Pravalenz von gesunden Kindern, die in Deutschland mit einem chronisch
kranken Geschwisterkind zusammenleben, lasst sich nur ungenigend
feststellen (Schmidt und Thyen 2008). Dies liegt u.a. an verschiedenen
Definitionen von chronischer Krankheit (i.d.R. > 6 Monate Dauer) und der
Einbeziehung von verschiedenen Krankheitsbildern in die Studien (z.B. werden
teilweise auch Allergien mit einbezogen).

Es gibt ca. 13 Millionen Kinder unter 18 Jahren in Deutschland (Statistisches
Bundesamt 2011). 76% der deutschen Kinder haben ein Geschwisterkind
(Robert Koch Institut 2004). Versorgungsbedarf besteht dauerhaft und
gesundheitsbedingt bei 13.7% der deutschen Kinder und Jugendlichen
(Scheidt-Nave et al. 2008).

Im Rahmen des US-amerikanischen ,National Health Interview Survey (1988)"
wurde festgestellt, dass 4% der Kinder und Jugendlichen bei den Aktivitaten
des taglichen Lebens Einschrankungen aufweisen. 2% der untersuchten Kinder
und Jugendlichen wiesen schwere chronische Erkrankungen auf (Newachek
und Taylor 1992).

Basierend auf diesen Daten kann die deutsche Population der Kinder, die ein
Geschwisterkind mit dauerhaftem gesundheitsbedingten Versorgungsbedarf,
Einschrankungen in den Aktivitaten des téglichen Lebens oder schwerer
chronischer Krankheit haben, auf Werte zwischen ca. 200.000 und ca.
1.350.000 geschatzt werden.

Bei einer NF1-Pravalenz von 1:3000 (Lammert et al. 2005) kann in Deutschland
von etwa 4300 erkrankten Kindern und Jugendlichen ausgegangen werden.
Ubertragt man die Haufigkeit von 76%, ein Geschwisterkind zu haben, auf diese
Population, so wéare davon auszugehen, dass es 3268 Geschwister gibt, deren
Schwester oder Bruder an NF1 erkrankt ist.

Etwa die Halfte der NF1-Erkrankungen entsteht durch Spontanmutation, die
andere Halfte ist hereditaren Ursprungs (Szudek et al. 2000). Fraglich bleibt in
diesem Zusammenhang, ob in Familien, in denen die Erkrankung hereditaren
Ursprungs ist, evtl. auf weitere Kinder verzichtet wird. Berlcksichtigt man
zusatzlich, dass die vorliegenden demographischen Daten (s.0.) nicht

uneingeschrankt auf die deutsche Gesamtpopulation Gbertragbar sind und dass

6
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es auch Geschwisterkinder von Kindern mit NF1 gibt, die selbst eine andere
chronische Krankheit oder Behinderung haben, scheint eine Schétzung der
Population der gesunden Geschwister auf einen Wert von n> 2500

angemessen.

2.1.4 Eltern-Geschwisterkind-Beziehung
Kinder erwarten von ihren Eltern, dass diese alle Kinder in der Familie gleich
behandeln (Jutras et al. 2003).
Die chronische Krankheit eines Kindes fiuhrt nicht selten zu unterschiedlicher
Behandlung der gesunden Geschwisterkinder durch die Eltern. Durch diese
unterschiedliche Behandlung kann die Qualitat der Beziehung des
Geschwisterkindes zu den Eltern leiden. Ob die Beziehung zu den Eltern jedoch
negativ beeinflusst wird, hangt wesentlich von der Auffassung der Geschwister
ab, ob diese die unterschiedliche Behandlung als fair bzw. gerechtfertigt
empfinden. Wird die unterschiedliche Behandlung als fair angesehen, so
beeinflusst die chronische Krankheit des Geschwisterkindes die Eltern-
Geschwisterkind-Beziehung nicht negativ. Es ist jedoch anzumerken, dass ein
gewisses Ausmald unterschiedlicher Behandlung notwendig ist, um den
individuellen ~ Bedurfnissen,  Charaktereigenschaften, Interessen  und
Moglichkeiten sowie dem Alter und Geschlecht der Kinder gerecht zu werden
(Kowal et al. 2004).
Die Auffassung der Geschwister, zwar unterschiedlich, aber dennoch fair
behandelt zu werden, fuhrte laut Kowal et al. zu weniger internalisierenden
Problemen und starkerem Selbstvertrauen der Geschwisterkinder. Die
Auffassung, unfair bzw. ungleich behandelt zu werden, fihrte zu mehr
Verhaltensproblemen und geringerem Selbstvertrauen (Kowal et al. 2002).
Wichtig ist demzufolge, dass Eltern den gesunden Geschwisterkindern in
Gesprachen darlegen, was die Beweggrinde fur evtl. unterschiedliche
Behandlungen sind, damit diese die Beweggriinde nachvollziehen und die
Behandlung als fair auffassen kénnen.
Die Wichtigkeit einer fairen Behandlung durch die Eltern ergab auch eine Studie
von Stocker et al. in der festgestellt wurde, dass eine unterschiedliche
Behandlung der Geschwister durch die Mdutter assoziiert war mit
7
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konfliktreicheren Geschwisterbeziehungen (Stocker et al. 1989). Von einem
positiven Einfluss auf die Geschwisterbeziehung durch die Wahrnehmung eines
gerechten Umgangs der Eltern mit den Geschwisterkindern ist demzufolge
auszugehen.

Innerhalb der Familie bewirkt die chronische Erkrankung eines Kindes einen
Wechsel der Hierarchien: Kranke Kinder werden wie jingere Kinder behandelt;
gesunde Kinder werden automatisch wie éaltere Kinder behandelt (Eiser 1993).
Es scheint gleichzeitig, als ob die gesunden Geschwisterkinder oft
sachkundiger sind als in der Elterneinschatzung und sich der Emotionen, die
die Eltern wegen der Krankheit haben, durchaus bewusst sind (Eiser 1993).
Verschiedene Studien kommen zu dem Ergebnis, dass die deutliche Mehrheit
der gesunden Geschwister nicht mit den Eltern oder anderen
Familienmitgliedern tber ihre Gefuhle bezogen auf die Krankheit spricht; als
Grunde dafur werden die Angst davor genannt, dass ihre Gefiihle die Eltern
argerlich mache sowie Angst davor, dass die Eltern sich durch ihre Geflhle
noch mehr Sorgen machen kénnten (Hollidge 2001, Plumridge et al. 2011).

Der Wunsch der Geschwister nach Gesprachen mit den Eltern sowie innerhalb
der Familie ist jedoch eindeutig vorhanden (Plumridge et al. 2011).

Die Eltern sollten gezielt darauf aufmerksam gemacht werden, dass die
Mdoglichkeit einer schlechten Anpassung des gesunden Kindes besteht und
dass die intrafamiliare Auseinandersetzung mit der Krankheit fir alle
Familienmitglieder von Vorteil ist (Adams et al. 1991, Plumridge et al. 2011).

2.1.5 Geschwisterbeziehung

Geschwisterbeziehungen sind aufgrund des geringen Altersabstandes und des
Bestehens von Beginn der Geburt an oft die am langsten andauernden
Beziehungen im Leben eines Menschen (Boeger und Seiffge-Krenke 1996).

Zur Funktion der Geschwisterbeziehung zahlt die gegenseitige Sozialisierung
und Bildung sowie das Herstellen einer gleichrangigen Ebene fiur intensive
emotionale Erfahrungen. Der Einfluss einer chronischen Krankheit eines Kindes
auf die Geschwisterbeziehung hangt auch davon ab, wie viel Zeit die
Geschwister vor Diagnosestellung schon miteinander verbracht haben, bzw. ob

sie bereits eine fundierte Beziehung aufbauen konnten (Lobato et al. 1988).
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Ein Geschwisterkind mit einer chronischen Krankheit zu haben ist eines der
Erlebnisse im Leben, die das gesunde Kind am starksten belasten (Eiser 1993).
Die chronische Krankheit eines Kindes kann sich negativ auf die
Geschwisterbeziehung auswirken und die normale psychologische Entwicklung
des gesunden Kindes beeinflussen (Hollidge 2001).

Kinder, die schwierige Geschwisterbeziehungen haben, neigen dazu, auch im
spateren Leben Schwierigkeiten mit dem Aufbau von Beziehungen zu haben.
Besonders wichtig sind gute Geschwisterbeziehungen fur Kinder aus
benachteiligten Familien, da durch eine gute Beziehung andere Stressoren
aufgefangen werden konnen (Eiser 1993).

Ein besseres Verstandnis der Krankheit kann den Geschwistern helfen,
Missverstandnissen (bezuglich der Krankheit und Therapie) vorzubeugen und
dadurch die Entwicklung starkerer Geschwisterbeziehungen férdern.
Geschwisterbeziehungen, die auf dieser Basis aufbauen, konnen auch die
Compliance des kranken Kindes verbessern (Derouin und Jessee 1996).
Gesunde Geschwisterkinder, in deren Familien nicht direkt Gber die Erkrankung
kommuniziert wurde, zeigten Abneigung oder Rickzug vom kranken Kind
(Plumridge et al. 2011).

Die kranken wund die gesunden Kinder geben einander emotionale
Unterstitzung und beeinflussen sich untereinander im Lernprozess (Jutras et
al. 2003). Caro und Derevensky stellten dar, dass die gesunden Geschwister
dazu neigen, eine dominante Rolle innerhalb der Geschwisterbeziehung zu
entwickeln (Caro und Derevensky 1997). Die Geschwisterbeziehung wird
sowohl durch die dyadische Beziehung eines jeden Kindes mit jedem Elternteil
geformt, als auch durch die eigenen sozialen, kognitiven, und persodnlichen

Charakteristika (Furman und Buhrmester 1985).

2.1.6 Geschwister von Kindern mit ADHS
Eine Besonderheit bei NF1 ist die hohe Koinzidenz von ADHS (38-49%)
(Mautner et al. 2002, Hyman et al. 2005). Geschwister, bei deren erkranktem
Geschwisterkind diese Koinzidenz vorliegt, sind demnach potentiell sowohl
durch NF1 als auch durch ADHS belastet.
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In einer qualitativen Untersuchung von Geschwistern von Kindern mit ADHS
zeigten Kendall et al., dass die Geschwister oft eine Opferrolle (Opfer
physischer Gewalt, verbaler Aggression und Manipulation) innehaben und dass
ihre Situation von der Familie nur ungentgend wahrgenommen wird. Die
Ergebnisse dieser Untersuchung zeigten weiterhin, dass soziale und mentale
Unterstitzung im Verlauf der Krankheit fur alle Familienmitglieder notwendig ist
und die Geschwister einer erhdhten Gefahr fur verminderte Gesundheit und
Wohlbefinden ausgesetzt sind (Kendall 1999).

Die Geschwister von Kindern mit ADHS haben ein erhohtes Risiko (absolutes
Risiko siebenfach erhoht), auch an ADHS zu erkranken. Kinder mit ADHS
wiederum haben ein hoheres Risiko fur psychiatrische Komorbiditaten, wie
spezifische Phobien, Verhaltensstérungen und Stérungen des Sozialverhaltens
(Yang et al. 2011).

Die oben genannten Ergebnisse decken sich mit denen von Listug-Lunde et al.,
die bei den Geschwistern von Kindern mit ADHS signifikant héhere Level von
Hyperaktivitat, Unaufmerksamkeit und Internalisierung gefunden haben (Listug-
Lunde et al. 2008).

In einer Longitudinalstudie tber vier Jahre stellten Faraone et al. ein erhéhtes
Risiko fiur die Geschwisterkinder beziglich psychiatrischer Krankheiten
(Verhaltens- und Angststdrungen sowie affektive Stoérungen),
neuropsychologischer  Einschrankungen  (u.a.  Lernstbérungen)  sowie
psychosozialer Dysfunktion (Beziehungsprobleme mit Eltern, Geschwistern und
Bezugspersonen) fest (Faraone et al. 1996).

Wegen des erhoéhen Risikos, dass Geschwister von Kindern mit ADHS auch
ADHS bekommen, ist ein Screening der Geschwisterkinder auf ADHS sinnvoll
(Faraone et al. 1996, Yang et al. 2011).

2.1.7 Auswirkungen der Krankheit auf die Geschwiste  rkinder
Die Konfrontation und Auseinandersetzung mit der chronischen Krankheit eines
Geschwisterkindes kann sowohl positive, als auch negative Auswirkungen auf
die gesunden Geschwisterkinder haben. Den Geschwistern als Zielgruppe fir
Untersuchungen zur psychosozialen Belastung wird oft geringe Aufmerksamkeit
zuteil, weil sie sich meist als hochangepasst prasentieren (Hollidge 2001).

10
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Die chronische Krankheit eines Geschwisters kann einen hohen Tribut vom
sorglosen Leben des gesunden Kindes verlangen und demzufolge auch ihre
Auffassung von Wohlbefinden beeinflussen (Jutras et al. 2003).

Meist sind die Geschwister in der Lage, ihre externe Welt zu meistern; es kann
jedoch auch Distress bestehen, der zu internalisierenden Stérungen wie z.B.
Angststdrungen fuhren kann (Hollidge 2001).

In einigen Studien wurden keine Unterschiede bezlglich der psychosozialen
Anpassung der Geschwisterkinder gefunden (Gallo et al. 1992); auch liegen in
den verschiedenen Studien, die in dieser Arbeit bericksichtigt worden sind, teils
kontrare Ergebnisse vor.

In Tabelle 1 werden potentielle, in Studien beobachtete negative Auswirkungen
auf die Geschwisterkinder dargestellt.

Tabelle 1:

Mdgliche negative Auswirkungen chronischer Krankheit eines Kindes auf die gesunden

Geschwisterkinder

negative Auswirkungen

» psychosoziale Anpassungsprobleme (u.a. ausgeldst durch Ubernahme von Verantwortung)
(Daniels et al. 1987, Giallo und Gavidia-Payne 2006, Read et al. 2011)

* erhdhtes Risiko fiir emotionale Probleme (Besier et al. 2010, Read et al. 2010)

* geringere HrQoL (Kenney 2010)

 erhdhtes Angstlevel (Hollidge 2001)

* erhdhtes Risiko fir affektive Stérungen (Cadman et al. 1988)

* weniger soziale Kontakte (Kenney 2010)

* weniger Zeit fuir Kommunikation mit den Eltern (Hollidge 2001)

* vermindertes prosoziales Verhalten (Giallo und Gavidia-Payne 2006)

* Gefiihle von Verstimmung, Arger und Veréanderungen in der Beziehung zu den
Eltern (Jackson et al. 2008)

* weniger Teilhabe an sozialen Aktivitaten (Pho et al. 2004)

» weniger Freundschaften auRerhalb der Kernfamilie (Pho et al. 2004)

* Angst/ Sorge, wenn das Geschwister krank ist (Batte et al. 2006, Derouin und Jessee 1996,
Jackson et al. 2008)

* Eifersucht und verminderte Familienaktivitaten (Derouin und Jessee 1996, Fanos et al.
2005)

Demgegenuber stehen die in Tabelle 2 dargelegten potentiellen positiven
Auswirkungen auf die gesunden Geschwisterkinder.

11
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Tabelle 2:
Mégliche positive Auswirkungen chronischer Krankheit eines Kindes auf die gesunden

Geschwisterkinder

positive Auswirkungen

* hohes prosoziales Verhalten (Freilinger 2006)

* hohes Mal3 an Verhaltenskompetenz (Hollidge 2001)

* geringere Level an Hyperaktivitat, geringe Probleme innerhalb der Bezugsgruppe und
weniger Anpassungsprobleme (Sleeman et al. 2010)

* Steigerung des Verantwortungsbewusstseins; Starkung des Selbstwertgefiihls und
Selbstvertrauens (Boeger und Seiffge-Krenke 1996)

* vermehrte Hilfsbereitschaft und Rucksichtnahme (Eiser 1993)

* emotionale Reife (Read et al. 2011)

Williams stellte in einer Metaanalyse von Uber 40 Studien Uber Geschwister
chronisch kranker Kinder sowie Geschwister von Kindern mit Krebserkrankung
doppelt so haufig negative Einflisse der chronischen Erkrankung auf die
gesunden Geschwister als positive Einflisse fest (Williams 1997). Sharpe et al.
und Vermaes et al. kamen in aktuelleren Metaanalysen, in der 51 bzw. 56
Studien zur psychosozialen Belastung der Geschwisterkinder chronisch kranker
Kinder und Kinder mit Krebserkrankung bertcksichtigt wurden ebenfalls zu dem
Ergebnis, dass die negativen Auswirkungen auf die gesunden
Geschwisterkinder Uberwiegen (Sharpe und Rossiter 2002, Vermaes et al.
2012).

Die in den Tabellen 1 und 2 dargestellten Auswirkungen verdeutlichen die
Diversitat der potentiell negativen und positiven Auswirkungen. Nicht
zwangslaufig fuhrt die Erkrankung eines Geschwisterkindes zu negativen
Auswirkungen auf das gesunde Kind. Die Wichtigkeit des familiaren und
elterlichen Beitrages zur Anpassung des Geschwisterkindes wurde in einer von
Giallo und Gavidia-Payne 2006 durchgefiihrten Studie herausgestellt (Giallo
und Gavidia-Payne 2006).

Verschiedene Stressoren wirken auf die Geschwisterkinder ein. Tabelle 3 zeigt
die vier Ebenen des Stressorenmodells nach Gardner mit den jeweils
beinhalteten Faktoren (Gardner 1998).
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Tabelle 3:

Stressorenmodell nach Gardner

krankheitsbezogene beziehungsbezogene ichbezogene lebensstilbezogene
Stressoren Stressoren Stressoren Stressoren
* Geschwister mit * Konflikt mit * Verlust der * Mehr Hausarbeit
Schmerzen sehen Geschwister oder Sorglosigkeit e Zerrlttung des
* Moglicher Tod des Eltern * Belastung durch hauslichen/
Geschwisters * Bewusstsein des Sorge fur das schulischen
* Geschwister im Unterschiedes Geschwister Lebens
Krankenhaus * Negatives Verhalten * Angst, das * Sorgen Uber die
* Elterlicher Distress des kranken Geschwisterkind Zukunft
wegen der Geschwisters zu verletzen
Krankheit

* Besorgnis uber den
Grund der Krankheit

* Elterliche
Beschlagnahme
durch das kranke
Kind

* Unfaire Behandlung
im Gegensatz zu
dem kranken Kind

* Erwartung, dass
das gesunde Kind
die Beflirchtungen
der Eltern teilt

(Gardner 1998)

Inwieweit die in Tab. 3 dargestellten Faktoren sich auf die psychosoziale
Anpassung auswirken, hangt u.a. vom Vorhandensein von verschiedenen
Pradiktoren ab. Negative Pradiktoren fihren zu einer Exazerbation des
Stressoreneinflusses und positive Pradiktoren mindern den Stressoreneinfluss.
Die Ermittlung der verschiedenen Pradiktoren war Ziel verschiedener Studien,
um dadurch Informationen tUber mégliche Ansatze bei Interventionsangeboten
fur die gesunden Geschwisterkinder zu erlangen.

Zu den negativen Pradiktoren zahlten dabei u.a. eine hohe Anzahl von
Aufenthalten der kranken Kinder in der Notaufnahme (Gold et al. 2008),
physische und psychische Gesundheitsstérungen der Mutter, geringer
Familienzusammenhalt, geringe intrafamilidre Kommunikation (Daniels et al.
1987), die Auffassung, dass die Situation nicht gemeistert werden kann,

Katastrophendenken, das  Gefihl von  Kontrollverlust, ineffektive
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Copingstrategien, elterliches Verhalten, welches nicht den kindlichen
Bedurfnissen gerecht wird (Gardner 1998), niedriger SES sowie niedrigeres
Alter des gesunden Geschwisterkindes (Williams et al. 2002), hoher
Schweregrad der chronischen Erkrankung (Vermaes et al. 2012).

Faktoren, die als positive Pradiktoren gefunden wurden waren u.a. gute
intrafamiliare Kommunikation, physische und psychische Gesundheit der
Mutter, guter Familienzusammenhalt (Daniels et al. 1987), die Auffassung, Uber
erfolgreiche Copingstrategien zu verfigen und deren Anwendung, elterliches
Verhalten, welches die Bedurfnisse des Kindes trifft, das Gefuhl, zumindest
teilweise die Kontrolle Uber Situationen zu haben, die in Zusammenhang mit der
Krankheit stehen (Gardner 1998), Starkung der Familienbeziehungen und
Erlangung von mehr personlicher Unabhangigkeit (Derouin und Jessee 1996).
Weitere positive Pradiktoren waren starke familidre Resilienzfaktoren,
l6sungsorientierte  intrafamiliare  Kommunikation,  Vorhandensein  von
Familienroutinen (Giallo und Gavidia-Payne 2006); detailliertes Wissen uber die
Krankheit sowie ein héheres Alter des gesunden Geschwisters (Williams et al.
2002).

Die gesunden Geschwisterkinder griffen u.a. auf die in Tabelle 4 dargestellten
Copingstrategien zurick.

Tabelle 4:

Copingstrategien der Geschwisterkinder

adaptive Strategien maladaptive Strategien
Erlangung von Wissen Uber die Krankheit Aggression (verbal und physisch),
Vorhandensein von Bezugspersonen Rebellisches Verhalten

aulRerhalb der Familien

Problemldsung Ruckzug und Ortswechsel
Suchen nach Hilfe Ignorieren

Kompensatorische Handlungen Schlaf

Humor Weinen

,Uberwachung” des kranken Kindes Nichtstun

(Gardner 1998, Read et al. 2011)

Eltern, die Uber gute Copingstrategien verfiigten, vermochten diese an ihre
Kinder weiterzugeben (Giallo und Gavidia-Payne 2006).
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2.1.8 Interventionskonzepte

Die Feststellung, dass die chronische Erkrankung eines Kindes einen negativen
Einfluss auf die gesunden Geschwisterkinder haben kann, fihrte dazu, dass
verschiedene Praventions- und Therapieangebote sowohl speziell fir die
Geschwisterkinder, als auch fur die ganze Familie entwickelt worden sind. Ziel
dieser Interventionen, die im Rahmen von Camps, d.h. mehrtagiger, einmaliger
Veranstaltungen oder im Rahmen regelmaliger Einzel-oder Gruppensitzungen
durchgefiihrt werden, ist es u.a., Copingstrategien aufzuzeigen und die
intrafamiliare Kommunikation zu fordern.

Die Wichtigkeit von familienzentrierten Therapieangeboten bzw. Mal3hahmen
fur die gesamte Familie sowie einer verstarkten Aufmerksamkeit der Kliniker
gegenuber eventuell vorliegender negativer Beeinflussung der
Geschwisterkinder wird in der Literatur mehrfach betont (Eiser 1993, Feemann
und Hagen 1990, Giallo und Gavidia-Payne 2006, Gold et al. 2011, Hollidge
2001, Plumridge et al. 2011, Williams 1997).

Es gibt jedoch kein universell anwendbares Programm, welches bei den
verschiedenen Krankheitsbildern unverandert angewendet werden kann;
vielmehr muss je nach Krankheitsbild, teilnehmenden Familienmitgliedern und
dem Alter der Teilnehmer ein individuelles Angebot zusammengestellt werden
(Barlow und Ellard 2004, Derouin und Jessee 1996). Ein zentrales Anliegen
sollte es dabei sein, den Eltern die emotionalen Bedurfnisse der gesunden
Geschwisterkinder bewusst zu machen (Eiser 1993, Fanos et al. 2005).

Oftmals haben die Geschwisterkinder ein gro3es Bedurfnis, mit jemandem aus
ihrer Sicht Uber die Krankheit zu sprechen (Gardner 1998, Plumridge et al.
2011). Meist verfigen die gesunden Geschwisterkinder Uber Kkein
ausreichendes Krankheitswissen, so dass Angste und Beflirchtungen entstehen
konnen (Adams et al. 1991, Pho et al. 2004).

Der tagliche Umgang mit den kranken Kindern fihrt nicht automatisch zu
fundiertem Wissen uber die Erkrankung (Plumridge et al. 2011) und oft besteht
kein Kontakt der gesunden Geschwister zu den Therapeuten der kranken
Kinder, so dass auf diesem Weg kein Informationsaustausch stattfinden kann
(Hollidge 2001).
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Eine besondere Rolle unter den chronischen Erkrankungen nehmen die
hereditdren Krankheiten ein. Hereditat ist speziell fur Kinder schwer zu
verstehen. Vielen Geschwistern werden nicht die nétigen Informationen
gegeben, damit diese ihr eigenes Risiko und eventuelle Auswirkungen auf ihre
Zukunft einschatzen kénnen (Plumridge et al. 2011).

Bei NF1 ist es wahrscheinlich, dass genau diese Problematik vor dem
Hintergrund der Hereditat auftritt.

Familienbasierte Interventionen vermégen das Wissen der gesunden Kinder
Uber die Krankheit des Geschwisterkindes signifikant zu erhéhen und deren
psychische Anpassung zu verbessern (Lobato und Kao 2002, Lobato und Kao
2005).

Der Effekt von Interventionen fir Geschwister hangt auch mit dem Ausmal} der
psychosozialen Anpassung an die Krankheit zusammen. So profitieren nicht
generell alle Geschwister von einer Intervention und auch nicht alle
Interventionen scheinen gleichermalien geeignet zu sein (Kiernan et al. 2004).
Besier et al. konnten nachweisen, dass ein familienorientiertes
Rehabilitationsprogramm einen positiven Effekt auf Verhaltensprobleme und
emotionale Probleme sowie auf die Lebensqualitat der Kinder hatten. Dieser
positive Effekt auf die emotionalen Probleme hielt auch noch sechs Monate
nach der Intervention an (Besier et al. 2010).

Die Wichtigkeit der Integrierung der Eltern in diese Angebote zeigte sich auch
darin, dass eine Starkung des Selbstbewusstseins der Eltern sowie
Empowerment sich positiv auf die Geschwister tUbertrug (Barlow und Ellard
2004).

Weltweit gibt bereits verschiedene Interventionsprogramme, z.B. das eher
therapieorientierte ,Sibling Center”, welches auch Angebote fir die Eltern
beinhaltet (Fanos et al. 2005), oder sogenannte ,Sibshops” (allein Gber 300 in
Amerika) und ,Sibworks". Beim ,Sibshops*- und , Sibworks"- Programm werden
im Rahmen wochentlicher Treffen gemeinsam Aktivitdten unternommen; der
Schwerpunkt liegt dabei beim Empowerment durch die Gruppe (Meyer und
Vadasy 2007, www.siblingsupport.org).

In Deutschland ist die Thematik der Geschwisterkinder erst in den letzten

Jahren zunehmend in den Fokus der Aufmerksamkeit gertckt.
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Seit dem Jahr 2009 gibt es hierzulande die ,Initiative Familienbande®. Dieses
von der Pharmafirma Novartis ins Leben gerufene Netzwerk hat die Ziele, das
Bewusstsein fir die Probleme der Geschwisterkinder zu starken, Angebote fur
die Geschwister aufzuzeigen und diese in Zusammenarbeit mit verschiedenen
Institutionen zu entwickeln. Ein weiteres Ziel der Initiative ist es, Instrumente
und Strategien zur Versorgungsforschung zu entwickeln. Leitprinzip ist dabei
das Empowerment. In Deutschland stehen derzeit tGber 100 verschiedene
Angebote far Geschwisterkinder zur Verfiigung (www.stiftung-
familienbande.de).

Barlow und Ellard kamen in einer Metaanalyse von 15 Studien, die sich mit der
Effektivitat von  verschiedenen  psychologischen  Aufklarungs-  und
Bildungsmafinahmen fir Kinder und Jugendliche mit chronischen Erkrankungen
und deren Eltern und Geschwister beschaftigen, zu dem Ergebnis, dass eine
starkere Nutzung des Internets zur zusatzlichen Information der Familien
anzustreben ist (Barlow und Ellard 2004).

Im Rahmen von Onlinegruppen fir Geschwister chronisch kranker Kinder
konnen sich diese austauschen und Unterstitzung z.B. durch Aufzeigen
gezielter Copingstrategien, die von anderen Geschwisterkindern in &hnlichen
oder gleichen Situationen erfolgreich angewendet worden sind, erhalten. In
diesen Internetgruppen wird oft auch dann Unterstlitzung angeboten, wenn die
Kinder dies nicht direkt fordern, sondern indirekt auf einen
unterstitzungswerten Gemitszustand hinweisen (Tichon und Shapiro 2003).
Die alleinige Teilnahme an Selbsthilfegruppen im Internet ist jedoch nicht
ausreichend (Fanos et al. 2005).

Wichtig ist auch die starkere Integration der gesunden Geschwister in die
intrafamiliare Diskussion und in die Kontakte mit den behandelnden
Therapeuten (Adams et al. 1991). Giallo und Gavidia-Payne fordern, den Eltern
Hilfestellungen zur Bewadltigung des Stresses, zur Aufrechterhaltung von
Familienroutinen und Starkung der familidren Kommunikation zu geben.
Elterliche Kenntnisse und Kompetenzen sollen gezielt gestarkt werden (Giallo
und Gavidia-Payne 2006).

Die behandelnden Therapeuten sollten sich mehr auf Bewaltigungsstrategien,

Starken und Kompetenzen der einzelnen Familienmitglieder konzentrieren und
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diese fordern, als die Schwachen =zu fokussieren und es sollte den
Geschwisterkindern die Mdglichkeit geboten werden, andere Kinder zu treffen,
die sich in der gleichen Situation wie sie befinden (Batte et al. 2006, Hollidge
2001).

Zu bedenken ist, dass die positiven Auswirkungen einer Intervention nicht
zwangslaufig ausschlie3lich auf die konkreten Inhalte zurtickzufihren sind,
sondern auch daher kommen kénnen, dass die Geschwister sich im Rahmen
der Intervention vermehrt mit der Problematik auseinandersetzen, bzw. dass die
Eltern im Rahmen der Intervention mehr Zeit haben, sich die Krankheit
betreffende Probleme bewusst zu machen und diese anzusprechen (Lobato
und Kao 2005).

2.2 Neurofibromatose Typ 1: medizinische Grundlagen
Neurofiboromatose Typ 1 (NF 1) ist eine Multisystemerkrankung aus der Gruppe
der Phakomatosen und zahlt mit einer Frequenz von etwa 1:3000 zu den
haufigsten hereditaren Erkrankungen (Lammert et al. 2005).

Friedrich Daniel von Recklinghausen war der Erste, der 1882 in seiner Arbeit
,Uber die multiplen Fibrome der Haut und ihre Beziehung zu den multiplen
Neuromen® die Entitat der Krankheit detailliert beschrieb (Recklinghausen
1882). Nach ihm ist die Krankheit NF1 auch unter dem Namen ,Morbus
Recklinghausen* bekannt.

Der Erbgang der Erkrankung ist autosomal-dominant; jedoch hat etwa die
Halfte der Krankheitsfélle ihre Ursache in einer Spontanmutation (Szudek et al.
2000).

Eine Spezifitdt der Erkrankung beztiglich Geschlecht oder Ethnie liegt nicht vor.
NF1 hat eine variable Expressivitat und klinische Variabilitat; es kdnnen auch
grof3e Unterschiede zwischen Betroffenen innerhalb einer Familie bestehen
(Szudek et al. 2000).

Ursache der Erkrankung ist ein Defekt im Neurofiboromin-Gen, welches auf dem
Chromosom 17q11.2 lokalisiert ist und mit etwa 300.000 Nukleotiden zu den
groiten Genen des Menschen gehdrt. Es interagiert in der Funktion eines
Tumorsuppressorgens u.a. mit verschiedenen Kinasen wie z.B. ras und Tubulin

(Lynch und Gutmann 2002). Durch verminderte Hemmung z.B. des
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Protoonkogens ,ras’' kommt es zur unkontrollierten Zellproliferation. Neben den
bereits bekannten Funktionen von Neurofibromin wird davon ausgegangen,
dass das Gen weitere, bislang unbekannte Funktionen hat (Wimmer 2005).

Die Krankheit manifestiert sich mit flir ein spezifisches Lebensalter typischen
Erscheinungen bzw. betroffenen Organsystemen.

Charakteristisch fur NF1 sind Café-au-lait-Flecke, plexiforme und dermale
Neurofibrome, Lischknoten (Irishamartome), axillares und inguinales ,freckling®
sowie Optikusgliome. Auch die Beteiligung innerer Organe (einschlief3lich
maligner Entartung) und Beeintrdchtigung kognitiver Funktionen gehéren zum
Krankheitsbild.

Die Tabelle 5 zeigt die Haufigkeit der verschiedenen Manifestationen sowie
deren zeitliches Auftreten (Ferner et al. 2007, Hyman et al. 2005, Korf 1992,
Mautner et al. 2002).

Tabelle 5:

NF1: Manifestationen, Haufigkeiten und Alter bei Symptombeginn

Klinische Manifestation Haufigkeit in % Alter bei Symptombeginn
Cafe-au-lait Flecke >99 Geburt bis 12. LJ
Kutane Neurofibrome >99 >7 Jahre (meist
spatpubertar)
Lischknoten 90-95 >3 Jahre
~Freckling” 85 3. LJ bis Pubertat
ADHS 38-49
Plexiforme Neurofibrome 30 (sichtbar), bis zu 50% Geburt bis 18. LJ
radiologisch nachweisbar
Lernprobleme 30-60 Geburt
Optikusgliom 15 (nur 5 symptomatisch) Geburt bis 7. LJ (bis 30. LJ)
Skoliose 10 (5 Bedarf chirurgischer Geburt bis 18. LJ
Intervention)
MPNST* 8-10 5. bis 75. LJ
Epilepsie 6-7 Lebenslang
Schwere kognitive 4-8 Geburt
Beeintrachtigung
Entstellende plexiforme 3-5 Geburt bis 5. LJ
Neurofibrome im Gesicht
Zerebrale Gliome 2-3 Lebenslang
Nierenarterienstenose 2 Lebenslang
Phaochromozytom 2 >10. LJ
Tibialispseudarthrose 2 Geburt bis 3. LJ
Aquéadukstenose 15 Lebenslang
Sphenoiddysplasie >1 kongenital

* MPNST= maligner peripherer Nervenscheidentumor
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Die Diagnose einer NF1 wird fur gewohnlich klinisch gestellt nach den ,National
Institute of Health (NIH) “-Kriterien von 1987 (NIH Consensus Development
Conference 1988). Es mussen zwei oder mehr der in Tabelle 6 aufgelisteten
Kriterien erflllt sein, um die Diagnose NF1 stellen zu kénnen.

Tabelle 6:

NIH-Kriterien zur Diagnose einer NF1

Manifestation der NF 1

* Sechs oder mehr Cafe-au-lait-Flecken mit mindestens finf mm Durchmesser (prépubertal)
bzw. mindestens 15mm Durchmesser (postpubertal)

» Zwei oder mehr Neurofibrome jedweder Art bzw. ein plexiformes Neurofibrom
* Axillidres oder inguinales ,freckling”

* Optikusgliom

» Zwei oder mehr Lischknoten (Irishamartome)

* Eine charakteristische Knochenlasion, wie z.B. Sphenoiddysplasie oder
Tabialispseudarthrose

¢ Ein Verwandter ersten Grades mit NF1

Bei etwa 60-70% der Patienten im Kindes- und Jugendalter sind zudem im T2-
gewichteten MRT sogenannte ,UBOs* (unidentified bright objects) in
Basalganglien, Kleinhirn, Sehtrakt und Hirnstamm nachweisbar, die fur NF1
pathognomonisch sind, im Verlauf aber verschwinden. Diesen Erscheinungen
wird kein Krankheitswert zugesprochen (Lynch und Gutmann 2002).
Es wird unterschieden zwischen den erst mit der Zeit auftretenden, v.a. optisch
auffallenden und stérenden dermalen Neurofiboromen und den von Geburt an
vorhandenen plexiformen Neurofibrome. Bei diesen besteht die Gefahr der
malignen  Entartung und Ausbildung eines malignen peripheren
Nervenscheidentumors (MPNST). Dies geschieht bei etwa 10% der Patienten
(Friedrich et al. 2005) und ist damit die Hauptursache fur die erh6hte Mortalitat
der Patienten (Duong et al. 2011).
Wegen der erst im zeitlichen Verlauf auftretenden Symptome kann NF1 klinisch
bei Geburt meist noch nicht diagnostiziert werden. Zum Zeitpunkt der Geburt
sind i.d.R. nur Cafe-au-lait-Flecke sichtbar, welche allerdings auch bei bis zu
25% der Gesamtbevolkerung vorhanden sind (Lynch und Gutmann 2002).
Das Alter bei Diagnosestellung liegt im Median bei 4.6 Jahren (drei Monate bis
15.5 Jahre); es hangt stark davon ab, ob eine sporadische Mutation oder ein
hereditarer Verlauf vorliegt (McKeever et al. 2008).
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Die zunehmende Sensibilisierung der Arzteschaft in den letzten Jahrzehnten
fuhrte zu friherer Diagnosestellung, jedoch wird bei etwa 35% die Diagnose zu
spat gestellt, so dass daraus zum Teil Schaden fur die Kinder resultieren
(Mautner 1999).

Die Lebenserwartung fur Patienten mit NF1 liegt etwa 15 Jahre unter der der
Normalbevélkerung (Rasmussen et al. 2001).

Neben den aufgefluihrten somatischen Krankheitserscheinungen spiegelt sich
die Krankheit auch im neuropsychologischen und psychosozialen Bereich
wieder. Im Vordergrund stehen hier kognitive Beeintrdchtigungen u.a. der
Flexibilitat und des Arbeitsgedachtnisses (Rowbotham et al. 2009) sowie der
exekutiven Funktionen (z.B. Planung und Organisation) (Descheemaeker et al.
2005). Negativ beeinflusst werden die schulischen Leistungen bei bis zu 90%
der betroffenen Kinder (Krab et al. 2008), eine spezifische Lernstérung
(Diskrepanz zwischen Intellekt und Ergebnis) liegt bei 30-65% vor (North et al.
1997). Kognitive Einschrankungen und Lernschwierigkeiten stellen im
Kindesalter auch die generell haufigsten Komplikationen dar (North et al. 2002).
Die Inzidenz von ADHS bei NF1 liegt bei 38-49% (Mautner et al. 2002, Hyman
et al. 2005).

Des Weiteren ist eine Assoziation von NF 1 mit Storungen der Motorik (Hofman
et al. 1994) sowie der visuell-raumlichen Leistungen (Joy et al. 1995),
festzustellen.

Der mittlere Intelligenzquotient der kranken Kinder betragt zwischen 89 und 98,
diese Werte liegt allerdings innerhalb einer Standardabweichung der
Normalbevolkerung (North et al. 2002). Die Berufswahl der betroffenen
Jugendlichen ist limitiert und es besteht geringerer Zugang zu héherer Bildung
(North et al. 2002).

Neurofiboromatose Typ 1 ist assoziiert mit geringerer gesundheitsbezogener
Lebensqualitat (HrQOL) (Page et al. 2006) und es besteht ein erhdhtes Risiko
fur Angststoérungen und Depressionen (Johnson et al. 1999).

Kinder mit NF1 sind oft ausgegrenzt aus ihrer Bezugsgruppe und haben
Schwierigkeiten, Freundschaften zu schlie@en bzw. diese zu fuhren und
aufrechtzuerhalten (Barton und North 2004).
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Etwa 60% der Patienten mit NF1 haben einen milden Krankheitsverlauf, der
keine speziellen medizinischen Interventionen ndtig macht (Young et al. 2002).
Es gibt verschiedene experimentelle Therapieansatze zur Behandlung der NF1.
Hierbei wird oftmals in Signalkaskaden auf Zellebene eingegriffen. Zu diesen
Therapien zahlt z.B. eine Antikorpertherapie mit dem monoklonalen Antikorper
Ranibizumab, der es eventuell vermag, dermale Neurofiborome in ihrem
Wachstum aufzuhalten (Kissil et al. 2010). Bislang ist jedoch keine systemische
Therapie ich Sichtweite, es kdnnen nur die Komplikationen der Krankheit
effektiv therapiert werden (Wimmer 2005).

Ein neuer Therapieansatz mit potentiell positivem Einfluss auf die kognitiven
Funktionen bei gleichzeitig geringer Toxizitat ist Lovastatin, ein Medikament aus
der Gruppe der Statine (Acosta et al. 2011).

2.3 Einsamkeit

Einer der ersten Wissenschaftler, der sich dezidiert mit dem Konstrukt
Einsamkeit im Kindes-und Jugendalter und dabei speziell mit den Ursachen fur
Einsamkeit in den verschiedenen entwicklungsgeschichtlichen Epochen
auseinandersetzte, war der US-amerikanische Psychiater Harry S. Sullivan. Er
beschreibt die Angst vor Einsamkeit als die treibende Kraft in der Ausbildung
bzw. dem Wunsch nach interpersonellem Kontakt vom frihen Kindesalter an
bis in die Pubertat (Sullivan 1953).

Robert Weiss beschéftigte sich intensiv mit dem Konstrukt Einsamkeit und
differenzierte dabei zwischen emotionaler und sozialer Einsamkeit (Weiss
1973).

Unter emotionaler Einsamkeit ist das Fehlen einer Bezugsperson aul3erhalb
der Familie zu verstehen, die einem nahesteht. Weiss geht davon aus, dass der
Zustand emotionaler Einsamkeit erst im Jugendalter auftreten kann, weil erst
dann eine Orientierung des Kindes auch aul3erhalb der eigenen Familie
beginnt. Soziale Einsamkeit beschreibt das Fehlen eines bedeutsamen
sozialen Netzwerkes und kann schon im friihen Kindesalter auftreten.

Peplau et al. verstehen unter Einsamkeit den ungewollten Zustand, der erlangt

wird, wenn eine Diskrepanz besteht zwischen den interpersonellen
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Beziehungen, die gewiinscht werden und den Beziehungen, die von Personen
wahrgenommen werden (Peplau et al. 1982hb).

Demnach schiitzt sozialer Kontakt nicht automatisch vor Einsamkeit, sondern
es kommt vielmehr auf die individuelle Auffassung bezlglich der Qualitat der
sozialen Interaktionen an (Wheeler et al. 1983).

Marcoen und Goossens unterteilen das Konstrukt Einsamkeit in folgende vier
Bereiche:

Einsamkeit in der Beziehung zu den Eltern (,L-Part’), Einsamkeit in der
Beziehung zur Gruppe (,L-Peer’), Aversion gegen Alleinesein (A-negative’)
sowie die positive Auffassung von Alleinesein (,A-positive’) (Marcoen und
Goossens 1987).

Einsamkeit ist zu differenzieren von den Begriffen Alleinesein und Isolation.
Oftmals verbunden mit Traurigkeit und Hoffnungslosigkeit kann Einsamkeit als
negatives Extrem von Alleinesein begriffen werden. Alleinesein wird
Uberwiegend als neutrales Erlebnis ohne Wertung auf der Geflihlsebene
definiert (Buchholz und Catton 1999). Der Mensch ist sowohl mit dem Bedurfnis
nach Alleinesein als auch nach sozialem Kontakt geboren. (Buchholz und
Catton 1999). Heinrich und Gullone betonen die Multidimensionalitat und
verschieden starke Auspragung des Konstruktes Einsamkeit (Heinrich und
Gullone 2006).

Bis zu einem gewissen Grad ist das Erleben von Einsamkeit ein normaler
Prozess und gehort zumindest zeitweilig zum Leben eines jeden dazu
(McWhirter 1990).

In der Pubertat erleben viele Jugendliche ein verstarktes Einsamkeitsgefuhl,
welches aus den Anderungen der sozialen Erwartungen und Rollen,
Beziehungen und Selbstidentifizierung der Jugendlichen resultiert (Davis 1990).
Mit Eintritt in das Jugendalter haben die Jugendlichen grél3ere Erwartungen
bezuglich der Qualitéat von Beziehungen. Die interpersonellen Beziehungen der
Jugendlichen verlagern sich zunehmend von den Eltern auf die Bezugsgruppe.
Daraus ergibt sich, dass im Jugendalter die Einsamkeit in der Beziehung zur
Gruppe (,L-Peer’) ein starkerer Pradiktor von Einsamkeit ist, als Einsamkeit in
der Beziehung zu den Eltern (,L-Part’) (Lau et al. 1999, Qualter et al. 2010).
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Persistierende oder schmerzhafte Einsamkeitserfahrungen sind jedoch auch im
Jugendalter nicht als normal zu werten (Heinrich und Gullone 2006).

Neben den obigen intrinsischen Grinden fur Einsamkeit kdnnen auch
Geschehnisse, die die Moglichkeiten der Austbung sozialer Bedurfnisse
beeinflussen (z.B. Tod, Umzug), zu Einsamkeit fihren (Heinrich und Gullone
2006). Gerson und Perlman differenzieren zwischen andauernder
(,chronischer) und vorubergehender (situativer) Einsamkeit (Gerson und
Perlman 1979). Die Ausbildung von Einsamkeit ist ein Zusammenspiel von
Charaktereigenschaften, soziokulturellen Eigenschaften und Verhaltnissen
sowie den Beziehungen innerhalb der Familien und mit der Peergruppe
(Heinrich und Gullone 2006, Uruk und Demir 2003).

Es gibt keinen einsamen Prototypen, dessen Charaktereigenschaften auf alle
einsamen Menschen zutreffen. Vielmehr gibt es verschiedene Eigenschaften,
die wiederkehrend bei Einsamen Individuen vorzufinden sind (Horowitz et al.
1982). Diese positiven bzw. negativen Assoziationen verschiedener
Eigenschaften mit dem Konstrukt Einsamkeit werden in Tabelle 7 dargestellt.

Tabelle 7:

Positive und negative Assoziationen mit dem Konstrukt Einsamkeit

Einsamkeit ist

...positiv assoziiert mit ...negativ assoziiert mit
Depression Selbstwertgefuhl

Angst Extraversion

Neurotizismus Anzahl enger Freunde
Minderwertigkeitsgefihlen Integration in eine Peergruppe
Psychosomatischen Beschwerden Selbstberichteter physischer Attraktivitat
Defiziten der sozialen Kompetenz Sozialen Moglichkeiten

Gestortem Selbstbild Anerkennung

Geringem Selbstbewusstsein Teilhabe

Entfremdung RegelmaRigkeiten

Elterlichem Desinteresse Kommunikation innerhalb der Familie
Schichternheit Akzeptanz durch die Eltern

Negativer Einstellung gegeniber Schule

Schulabbruch

Alkoholabusus im Jugendalter

(Asher und Paquette 2003, Goswick und Jones 1982, Hojat 1982, Jackson und Cochran 1991,
Jones et al. 1981, Lau et al. 1999, Richaud de Minzi 2006, Russell et al. 1980, Stephan et al.

1988, Uruk und Demir 2003,)
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Eine reziproke, sich verstarkende Interaktion konnte zwischen Einsamkeit und
geringem Selbstwertgefuhl belegt werden (Peplau et al. 1982a).

In einer Metaanalyse von 95 Studien zum Thema Einsamkeit untersuchten
Mahon et al. die EffektgréRen verschiedener Pradiktoren von Einsamkeit. Dabei
wurden starke Effektgrof3en gefunden fir Schichternheit, Depression und
Selbstwertgefuhl, mittlere Effektgrof3en fur soziale Unterstitzung, soziale Angst
sowie geringe EffektgroRen fir Stress und Selbstwahrnehmung (Mahon et al.
2006).

Die Verbindung zwischen Einsamkeit und Depression und die Richtung der
Kausalitat wurde in verschiedenen Studien untersucht.

In einer Longitudinalstudie an 585 Kindern belegten Fontaine et al., dass
Stérungen der Beziehung mit der Peergruppe im frihen Kindesalter zu Angst
und depressiven Symptomen im Jugendalter fihren kdnnen (Fontaine et al.
2009). Das Konstrukt Einsamkeit hatte dabei eine zentrale Mediatorrolle inne.
Qualter et al. kamen in einer Longitudinalstudie an 296 Kindern zu dem
Ergebnis, dass Einsamkeit einen Stressor darstellt, der eine kausale Rolle bei
der spateren Entwicklung von depressiven Symptomen spielt (Qualter et al.
2010). Lasgaard et al. dagegen stellten in einer weiteren Longitudinalstudie
fest, dass Depression ein Pradiktor von Einsamkeit ist, Einsamkeit jedoch kein
Pradiktor von Depression (Lasgaard et al. 2011).

Neben den vielfaltigen Auswirkungen von Einsamkeit auf das psychosoziale
Wohlbefinden rickte in den letzten Jahren zunehmend auch ein moéglicher
Zusammenhang zwischen Einsamkeit und physischer Gesundheit in den Fokus
der Forschung.

Einen signifikanten Zusammenhang zwischen Einsamkeit und einer
Herzerkrankung belegten Sorkin et al. in einer Studie an 180 alteren
Erwachsenen (Sorkin et al. 2002).

Hawkley et al. fanden in einer Studie an 229 Erwachsenen heraus, dass
erhohter systolischer Blutdruck signifikant mit Einsamkeit assoziiert ist (Hawkley
et al. 2006). Keinen eindeutigen Zusammenhang zwischen Blutdruck und
Einsamkeit fanden Steptoe et al. in einer Studie an 240 Erwachsenen, jedoch

waren verschiedene endokrine und inflammatorische Parameter bei einsamen
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Individuen verandert (z.B. erhohte Kortisolspiegel 30 Minuten nach dem
Aufwachen) (Steptoe et al. 2004).

Eine Theorie Uber den Zusammenhang zwischen Einsamkeit und physischer
Gesundheit stellten Segrin und Domschke auf:

Das Vorhandensein sozialer Netzwerke und als befriedigend bewerteter
sozialer Beziehungen ist u.a. durch mehr Entspannung und Schlaf indirekt
assoziiert mit besserer physischer Gesundheit.

Einsamkeit wiederum ist assoziiert mit dem Verfall dieser erholenden Prozesse;
es kann zur Ausbildung von physischen Krankheitssymptomen kommen (Segrin
und Domschke 2011).

2.4 Depression im Kindes-und Jugendalter

Die im Rahmen der BELLA-Studie erhobene Pravalenz von psychischen
Auffalligkeiten im Kindes-und Jugendalter in Deutschland liegt bei 21.9%
(Ravens-Sieberer et al. 2007). Unter Beriicksichtigung einer aus Kklinischen
Gesichtspunkten fur das Vorliegen einer psychischen Aufféalligkeit notwendigen
subjektiven Beeintrachtigung liegt die Pravalenz bei 14.5% (Ravens-Sieberer et
al. 2008). Depressionen im Kindes-und Jugendalter treten in Deutschland mit
einer Haufigkeit von 5.4% auf (Ravens-Sieberer et al. 2007). Kinder unter 13
Jahren haben ein deutlich geringeres Risiko, eine depressive Erkrankung zu
erleiden, namlich nur etwa 1.5% (Ihle und Esser 2002). Die Prévalenz steigt im
Jugendalter deutlich an (Hankin et al. 1998).

Im Kindesalter treten depressive Erkrankungen etwas haufiger bei Jungen auf
(Ihle und Esser 2002), im Jugendalter ist die Fallzahl der Madchen, die an einer
Depression leiden, héher als bei den Jungen (Duggal et al. 2001, Hankin et al.
1998, Lewinsohn et al. 1993, Olsson und von Knorring 1997). Bei den Madchen
besteht jedoch eine groRere Gefahr als bei den Jungen, dass die depressiven
Symptome verkannt werden (Ravens-Sieberer et al. 2008).

Die Pravalenz von psychischen Erkrankungen bei Kindern und Jugendlichen,
deren Eltern an einer chronischen Erkrankung leiden, betragt bis zu 30% (Wille
et al. 2008). Dadurch, dass etwa 50% der NF1-Erkrankungen auf einem
autosomal-dominanten Erbgang beruhen und die anderen 50% von einer

Spontanmutation ausgehen (Szudek et al. 2000), kann davon ausgegangen
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werden, dass etwa die Halfte der gesunden Geschwisterkinder Eltern hat, die
an NF1 leiden. Bei diesen Kindern ist demzufolge eine erhohte Pravalenz an
psychischen Erkrankungen zu erwarten.

Die Symptome einer depressiven Erkrankung unterscheiden sich in den
verschiedenen Altersgruppen voneinander (Lehmkuhl et al. 2008).

In Tabelle 8 werden die depressiven Symptome entsprechend der
verschiedenen Altersklassen dargestellt.

Tabelle 8:

Depressive Symptome in verschiedenen Lebensphasen

NELGETE Schulalter Jugendalter
Vorschulalter
* Vermehrtes Weinen * Verminderte Mimik und ~ * Emotional:
* Irritierbarkeit Gestik depressive Verstimmung,
* Schlafstérungen e Stimmungslabilitat Niedergeschlagenheit, Leere
* Gestortes Essverhalten * Introvertiertheit * Kognitiv:
* Bauchschmerzen * Gereiztheit Konzentrationsmangel,
* Schlafstérungen Selbstvorwiirfe, pessimistische
* Appetitsverlust, Lebenseinstellung,
Gewichtsreduktion Schuldgefiihle,
* Rickzugsverhalten keine Zukunftsperspektive

* Motivational:
Interesseverlust,
Antriebslosigkeit,
Suizidalitat
* Somatisch:
Schlafstérungen, Appetitverlust,
psychosomatische Beschwerden
* Motorisch:
Agitation, Verlangsamung
* Interaktiv:
Verminderung der
Kommunikation
und der sozialen Fahigkeiten

(Prei und Remschmidt 2007)

Einzelne depressive Symptome im Jugendalter sind eine gédngige und normale
Reaktion auf interne und externe Erlebnisse; dies kann als ,natirliche
Maladaption” angesehen werden. Als pathologisch ist dies erst bei
ausgepragter Symptomatik und/ oder anhaltender Dauer zu werten (Brookes-
Gunn und Petersen 1991).

Psychische Probleme sind oftmals eine grol3e Last fur die betroffenen Kinder

und Jugendlichen und haben Einfluss auf das soziale Umfeld; es kann zu
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Beeintrachtigung in Schule und Familie kommen (Ho6lling et al. 2008, Lehmkuhl
et al. 2008). Zu den weiteren Folgen einer Depression zahlen u.a. erhohte
Suizidalitat (Kandel et al. 1991, Wolersdorf 2008), geringe Qualitat der
Beziehungen zur Bezugsgruppe (Oppenheimer und Hankin 2011) und eine
deutlich reduzierte HrQoL (Ravens-Sieberer et al. 2008).

Eine Depression kann zu langsamer und leiser Sprache, traurigem
Gesichtsausdruck und verminderter Mimik fihren (Segrin und Domschke 2011).
Bei Praventions- und Interventionsmalfinahmen sollten auch milde Formen von
Depression berucksichtigt werden, weil herausgefunden wurde, dass sich
oftmals aus depressiven Symptomen, die die Kriterien fir die Diagnose einer
Depression nicht erfullen, spatere Depressionen bzw. rezidivierende
Depressionen entwickeln (Harrington und Clark 1998).

Es besteht eine Koinzidenz von Depression und anderen psychiatrischen
Krankheitsbildern (Bettge et al. 2008). Die Koinzidenz von Depression und
Angststdrungen etwa betragt 38.9% (lhle und Esser 2002).

In Anlehnung an das biopsychosoziale Modell der Krankheitsentstehung und
Aufrechterhaltung von Engel (Engel 1977) sind an der Ausbildung einer
affektiven Erkrankung mehrere Faktoren beteiligt.

Zu diesen Faktoren zadhlen u.a. die genetische Pradisposition (polygener
Erbgang) (Shih et al. 2004), geringe Unterstitzung durch Eltern oder Freunde
(Sentse und Laird 2010), Konflikte innerhalb der Familien, Aufwachsen in einem
ein-Eltern-Haushalt, unglickliche Partnerschaft der Eltern, niedriger SES des
Elternhauses (Ravens-Sieberer et al. 2007), schlechte Beziehung zu den Eltern
sowie ein Mangel an Kontakt mit der Bezugsgruppe (Kandel et al. 1991).

Kinder kdnnen ihre depressiven Gefiihle oft nicht artikulieren und einordnen.
Die Verantwortung, die Symptome wahrzunehmen und entsprechend zu
handeln, liegt also in hohem MalRe bei den Erwachsenen, Therapeuten und
Arzten (Bettge et al. 2008).

Affektive Storungen konnen nach ICD-10 und DSM IV klassifiziert werden
(WHO 2010, American Psychiatric Association (APA) 2000). Weder die ICD-10-
Klassifikation, noch die DSM-IV-Klassifikation unterscheiden dabei jedoch
zwischen Erwachsenen und Kindern/ Jugendlichen. Tabelle 9 zeigt die

Diagnosekriterien einer depressiven Episode nach ICD-10 (WHO 2010).
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Es wird unterschieden zwischen leichter, mittelgradiger und schwerer
depressiver Episode. Tabelle 10 zeigt die Diagnosekriterien einer ,major
depressive episode” nach DSM-IV (American Psychiatric Association (APA)
2000).

Tabelle 9:
ICD-10 Kriterien depressive Episode

ICD-10

Hauptkriterien:

- Depressive Stimmung
- Verlust von Interesse oder Freude
- Antriebsmangel sowie erhéhte Ermiudbarkeit

Nebenkriterien:

- Verminderte Konzentration und Aufmerksamkeit

- Vermindertes Selbstwertgefuhl und Selbstvertrauen

- Schuldgefiihle und Gefiihle von Wertlosigkeit

- Negative und pessimistische Zukunftsperspektiven

- Suizidgedanken, erfolgte Selbstverletzung oder Suizidhandlungen
- Schlafstérungen

- Verminderter Appetit

Leichte depressive Episode:
Uber zwei Wochen zwei Hauptsymptome und zuséatzlich zwei Nebensymptome

Mittelgradige Episode:

mindestens zwei der Hauptsymptome (besser drei) und drei (besser vier) der
Nebensymptome

Schwere depressive Episode ohne psychotische Symptome:
alle Hauptsymptome und mindestens vier Nebensymptome

Tabelle 10:

DSM-IV-Kriterien einer ,major depressive episode”

DSM-IV

Kriterien:

- depressive Stimmung (den Grofiteil vom Tag, fast jeden Tag, entweder subjektiv
oder objektiv); bei Kindern auch Reizbarkeit

- Interessenverlust

- Gewichtsverlust (Uber 5%/ Monat); bei Kinder auch Ausbleiben der
Gewichtszunahme

- Schlaflosigkeit oder Hypersomnie

- psychomotorische Unruhe oder Verlangsamung

- Mudigkeit oder Energieverlust

- Geflihle von Wertverlust oder unangemessene Schuldgefuhle

- verminderte Fahigkeit zu denken oder sich zu konzentrieren

- wiederkehrende Gedanken an den Tod

Jmajor depressive episode":

Funf oder mehr der obigen Symptome mussen wahrend einer zweiwdchigen Periode prasent
gewesen sein. Eins der Symptome muss entweder depressive Stimmung oder
Interessenverlust sein
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Andere Krankheiten des psychiatrischen Formenkreises muissen gegen die
depressiven Erkrankungen abgegrenzt werden. Dies gilt insbesondere fur die
affektiven Stérungen.

Ein GrofR3teil der psychischen Erkrankungen des Erwachsenenalters hat ihren
Ursprung bereits im Kindes- und Jugendalter. Deswegen ist die frihe
Intervention sowie Pravention von immenser Wichtigkeit (Ihle und Esser 2002).
Auch ist die Inzidenz anderer psychiatrischer Erkrankungen im
Erwachsenenalter nach Depression im Jugendalter erhoht (Lehmkuhl et al.
2008). Ferguson et al. haben festgestellt, dass bereits mit subklinischen
Formen von Depression im Kindes- und Jugendalter signifikant erhdhte Raten
an Suizidgedanken und Depression im Erwachsenenalter einhergehen
(Fergusson et al. 2005).

Die Therapie der Depression im Kindes- und Jugendalter ful3t auf einer
Kombination von Verhaltenstherapie und medikamentoser Therapie
(Remschmidt und Quaschner 2008). Als effektiv erwiesen hat sich dabei z.B.
der selektive Serotonin-Reuptake-Inhibitor (SSRI) Fluoxetin (Ryan 2005).

Die Gefahr einer Chronifizierung der Depression besteht vor allem bei
Erkrankung im Jugendalter (Lehmkuhl et al. 2008).

2.5 Gesundheitsbezogene Lebensqualitat (HrQoL)

Seit den 1970er Jahren hat die Lebensqualitatsforschung eine zunehmende
Zuwendung erfahren, jedoch ist die Forschung im Bereich der Lebensqualitat
von Kindern und Jugendlichen erst Ende der 1980er Jahre in den Fokus der
Aufmerksamkeit gelangt (Bullinger 2002, Koot 2002, Ravens Sieberer et al.
2001).

Die WHO-Definition von Lebensqualitat lautet ( WHOQOL Group 1995):

.Lebensqualitat ist die individuelle Auffassung der eigenen Position im Leben im

Kontext der Kultur und des Wertesystems in dem man lebt sowie in der

Beziehung zu den eigenen Zielen, Erwartungen, Mal3staben und Interessen.”
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Lebensqualitat wird auch durch Okonomische und politische Verhaltnisse,
Wohnbedingungen sowie Sicherheit beeinflusst.

Aus diesem Grund wurde in den Gesundheitswissenschaften das Konstrukt
,gesundheitsbezogene Lebensqualitat (HrQoL)' definiert (Matza et al. 2004).

Es gibt verschiedene Definitionen von HrQoL, die jedoch gemeinsam folgende
zwei Kernbereiche in ihrer Definition enthalten: Zum einen ist dies die
Subjektivitat, zum anderen die Beschreibung der HrQoL als ein
multidimensionales Konstrukt (Matza et al. 2004).

Leidy et al. gelingt es, diese beiden Kernbereiche der HrQoL in einer Definition

ZU vereinen:

-HrQoL ist definiert als die subjektive Auffassung des Einflusses von
Gesundheitsstatus einschliel3lich Krankheit und Behandlung auf das physische,

psychische und soziale Funktionieren und Wohlbefinden.” (Leidy et al. 1999)

HrQoL hat in Anlehnung an die WHO-Definition von Gesundheit (WHO 1948)
drei Dimensionen: die physische, die psychische und die soziale. In jede dieser
drei Kerndimensionen flieBen verschiedene Faktoren ein, wie in Tab. 11
dargestellt.

Tabelle 11:

Kerndimensionen der HrQoL mit jeweiligen Faktoren

physisch psychisch sozial
* Physische Symptome * Selbstwertgefihl, * Freunde
(z.B. Schmerzen) Kdrperschema e Schule
* Akute und chronische * Kognitive Funktion * Familie/ hausliches Umfeld
Krankheiten * Positive Gefiihle
* Limitierung der Aktivitaten * Negative Gefiihle
des taglichen Lebens * Generelles Verhalten

(z.B. Laufen)

* Kapazitaten fur
anstrengende Aktivitaten
(z.B Sport)

* Ansichten und Geflihle
Uber die eigene bzw.
Zufriedenheit mit der
eigenen physischen
Gesundheit

(Rajmil et al. 2004)
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Eine gewisse Konfusion besteht darin, Lebensqualitdit von Begriffen wie
Gesundheitsstatus, Wohlbefinden oder Depression abzugrenzen (Bullinger
2002).

Der Begriff Wohlbefinden beschreibt dabei die emotional positive Ausrichtung
im Spannungsfeld zwischen Missempfindung und Wohlbehagen (Bullinger
2009). Im Gegensatz zu anderen Konstrukten wie ,Happiness’ ist der Begriff
Lebensqualitéat (QoL) in der Medizin vergesellschaftet mit einem Mangel an
Theorie (Bullinger 2002).

Ein wesentlicher Nutzen in der Erhebung der HrQoL besteht darin, dass der
Arzt die Auswirkungen von Interventionen bzw. das subjektive psychosoziale
Befinden (neben den objektiven klinischen Befunden) mit in Therapieplanung,
Therapieauswertung und Anamnese einbeziehen kann (Bullinger 2006, Koot
2002). Eine oftmals bestehende Diskrepanz der Beurteilung der Effizienz einer
Behandlung zwischen behandelnder Person und dem Patient selbst kann durch
Erhebung der HrQoL objektiviert werden (Koot 2002).

Die klinischen Befunde decken sich demnach nicht zwangslaufig mit der
erhobenen HrQoL (Bullinger 2006).

Des Weiteren ermoglicht die Erhebung der HrQoL bei Kindern, den
Gesundheitsstatus einer Bevolkerungsgruppe uUber den zeitlichen Verlauf zu
bestimmen, Subgruppen mit erhéhtem Risiko fur geringe Lebensqualitat zu
erkennen sowie den Einfluss von ,public-health’'-Mal3nahmen zu messen
(Ravens-Sieberer et al. 2001).

Als bester Experte fur die gesundheitsbezogene Lebensqualitat (HrQolL) gilt der
Patient selbst; er kann besser als ihm nahestehende Personen Uber psychische
und soziale Aspekte seiner Gesundheit berichten, die Einfluss auf die
gesundheitsbezogene Lebensqualitat (HrQoL) haben (Bullinger 2006).

Bei der Erhebung der HrQoL kommen verschiedene Fragebdgen zum Einsatz,
die z.T. auch krankheitsspezifisch sind. Bereits Kinder ab 8 Jahren sind in der
Lage, das Konstrukt Lebensqualitdt zu begreifen und valide und reliable
Antworten Uber die eigene HrQoL zu geben (Riley 2004). Fiur diese Kinder und
Jugendlichen stehen altersgerechte Instrumente zur Erhebung der HrQoL zur
Verfiigung, die es erlauben, die wichtigsten Dimensionen der HrQoL zu

erfassen (Ravens-Sieberer et al. 2006).
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Wichtige psychosoziale Determinanten von HrQoL sind u.a. Copingstrategien
und soziale Unterstutzung (Bullinger 2002) sowie Integration in die Peergruppe
(Bukowski und Sandberg 1999).

Jede einzelne Determinante hat Einfluss auf die HrQoL und mediiert dadurch
den Einfluss, die Krankheit oder Behandlungen auf das Kind haben (Matza et
al. 2004).

Weiterhin besteht ein hoher Bedarf an Lebensqualitatsforschung speziell bei

Kindern und Jugendlichen (Ravens-Sieberer et al. 2006).

2.6 Literaturrecherche

Die durchgefuhrte systematische Literaturrecherche zum Kernthema der Arbeit
wird im Folgenden kurz dargestellt.

Die Suche erfolgte Uber Pubmed des ,National Center for Biotechnological
Information (NCBI)* u.a. in der MEDLINE- Datenbank. Es wurde der MeSH-
Thesaurus verwendet. Aufgrund kleiner Ergebnismengen wurde die Suche mit
dem Ziel, mdglichst umfassend zu sein, auf zwei komplette MeSH-Kategorien

ausgeweitet (s. Tabelle 12).

Tabelle 12:

Literaturrecherche

MeSH-Kategorien Einschrankungen
Siblings Alter: 0-18 Jahre
OR Sprachen: Englisch, Deutsch

Sibling Relations

2 Treffer: >4200, davon ca. 225 relevant

Im nachsten Schritt wurden die Ergebnisse gesichtet und die relevanten Artikel
ausgewahlt. Studien, die sich mit dem Thema Geschwisterkinder von Kindern
mit Krebserkrankung, Autismus oder akut lebensbedrohlichen Krankheitsbildern
befassen, wurden in Literaturrecherche und inhaltlicher Diskussion weitgehend
aul3en vor gelassen.

Zu einzelnen Fragestellungen, die in dieser Arbeit behandelt werden, wurden
erganzend weitere systematische Literaturrecherchen u.a. in MEDLINE

durchgefuhrt.
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Neben Literatur, die im Rahmen dieser systematischen Literaturrecherche
gefunden wurde, wird in dieser Arbeit Literatur zitiert, die Uber das
Schneeballprinzip gefunden worden ist.

Um auszuschliel3en, dass bereits Dissertationen zu dem in dieser Arbeit
behandelten Thema vorliegen, wurde des Weiteren eine Suche in nationalen
und internationalen Dissertationsdatenbanken (u.a. Proquest, Theses, ADT und
OPUS) durchgefuihrt. Das Ergebnis dieser Suche ergab, dass bislang keine

Arbeiten zum behandelten Thema vorliegen.

3  Fragestellungen und Hypothesen

Es gibt bislang nur sehr wenige Studien, die sich mit den Einflissen von
chronischen Krankheiten eines Kindes auf gesunde Geschwisterkinder
befassen. Die hier vorliegende Arbeit beschreibt die erste zum Krankheitsbild
Neurofiboromatose Typ 1 durchgefihrte Studie, die sich mit den psychosozialen
Auswirkungen der Erkrankung auf gesunde Geschwisterkinder beschéftigt. Es
wurden folgende Fragestellungen formuliert:

Fragestellung 1:

Psychische Belastung (Selbstbericht)

Wie grol3 ist die allgemeine psychische Belastung der gesunden Kinder und
Jugendlichen aufgrund der NF1-Erkrankung ihres Geschwisterkindes? Wie
haufig treten depressive Symptome bei den Geschwisterkindern auf?

Welche Rolle spielen Alter, Geschlecht, Sozio6konomischer Status (SES),
Geburtsreihenfolge sowie die Moglichkeiten des Geschwisterkindes sich mit
anderen Personen Uber die Erkrankung auszutauschen hinsichtlich der
psychischen Belastung der Geschwisterkinder?

H1,1: Die selbstberichtete psychische Belastung von Geschwistern

chronisch kranker Kinder ist starker als die der No rm.
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Fragestellung 2:

Psychische Belastung (Fremdurteil)

Wie beurteilen die Eltern die psychische Belastung Ihrer gesunden Kinder?
Unterscheidet sich das Elternurteil der psychischen Belastung der Geschwister
von dem Elternurteil einer Referenzpopulation?

Welche Rolle spielt der sozio6konomische Status (SES) der Eltern, die
Geburtsreihenfolge, Alter und Geschlecht des Kindes in der Beurteilung der

psychosozialen Belastung ihres Kindes?

Fragestellung 3:

Lebensqualitat (Selbstbericht)

Wie hoch ist die gesundheitsbezogene Lebensqualitat (HrQoL) der gesunden
Geschwisterkinder?

Welche Rolle spielen Alter, Geschlecht, Sozio6konomischer Status (SES),
Geburtsreihenfolge sowie die Mdglichkeiten des Geschwisters sich mit anderen
Personen Uber die Erkrankung auszutauschen hinsichtlich  der
gesundheitsbezogenen Lebensqualitat (HrQoL) der Geschwisterkinder?

H1,2: Die selbstberichtete gesundheitsbezogene Lebe nsqualitat von

Geschwistern chronisch kranker Kinder ist geringer als die der Norm.

Fragestellung 4:

Lebensqualitat (Fremdurteil)

Wie beurteilen die Eltern die Lebensqualitat lhrer gesunden Kinder?
Unterscheidet sich das Elternurteil der gesundheitsbezogenen Lebensqualitat
der Geschwister von dem Elternurteil einer Referenzpopulation?

Welche Rolle spielt der sozio6konomische Status (SES) der Eltern, die
Geburtsreihenfolge, das Alter und Geschlecht in der Beurteilung der

psychosozialen Belastung ihres Kindes?

Fragestellung 5:
Einsamkeit
Empfinden die gesunden Geschwister eine starkere Einsamkeit in der

Beziehung zu Ihren Eltern als Kinder in Familien ohne ein krankes Kind?
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Welche Rolle spielen Alter, Geschlecht, Sozio6konomischer Status (SES),
Geburtsreihenfolge sowie die Moglichkeiten des Geschwisters sich mit anderen
Personen Uber die Erkrankung auszutauschen hinsichtlich der gefuhlten
Einsamkeit in der Beziehung zu den Eltern?

H1,3: Gesunde Kinder in einer Familie mit einem an NF 1 erkrankten Kind
fuhlen eine starkere Einsamkeit in der Beziehung zu Ihren Eltern als die

Norm.

Fragestellung 6:

Geschwisterbeziehung

Wie eng ist die Geschwisterbeziehung? Wie stark ist die Rivalitat der
Geschwister untereinander?

Welche Rolle spielen Alter, Geschlecht, Sozio6konomischer Status (SES),
Geburtsreihenfolge sowie die Moglichkeiten des Geschwisters sich mit anderen
Personen Uber die Erkrankung auszutauschen hinsichtlich  der

Geschwisterbeziehung?

Fragestellung 7:

Krankheitsauseinandersetzung/ Familiensituation

Wie setzen sich die Geschwister mit der Krankheit des Bruders/ der Schwester
auseinander? Inwieweit kommt es durch die Erkrankung zu einer

Beeintrachtigung des alltdglichen familiaren Lebens aus Geschwistersicht?

Fragestellung 8:

Kommunikation/ Beratungsbedarf

Mit wem konnen sich die gesunden Geschwister uber die Krankheit des
Bruders/ der Schwester austauschen? Besteht aus Eltern- oder
Geschwistersicht der Wunsch nach Beratungs- und Informationsangeboten
bzw. nach Madglichkeiten des Austausches der Geschwister mit anderen

Geschwisterkindern von an NF1 erkrankten Kindern und Jugendlichen?
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4 Methodik

4.1 Studienbeschreibung

Die vorliegende Untersuchung ist Teil einer vom Bundesministerium fur Bildung
und Forschung (BMBF) im Rahmen des Foérderschwerpunktes ,seltene
Erkrankungen® geférderten Studie Uber Neurofiboromatose Typ 1 und gliedert
sich in das am Institut fir Medizinische Psychologie des Universitatsklinikums
Hamburg-Eppendorf (UKE) durchgefiihrte Subprojekt Nr. 6: ,Psychosoziale
Belastung von Patientinnen und Patienten mit Neurofiboromatose (Typ 1) -
Entwicklung eines Beratungskonzeptes* ein.

Es wurde eine explorative Fragebogenerhebung zu einem Messzeitpunkt mit n=
19 gesunden Geschwistern von an Neurofiboromatose Typ 1 erkrankten Kindern
und Jugendlichen sowie deren Eltern durchgefihrt.

Im Rahmen des Subprojektes fand neben der Datenerhebung bei den
gesunden Geschwisterkindern unter anderem auch eine Fragebogenerhebung
bei den erkrankten Kindern statt. Einzelne Ergebnisse der Datenerhebung bei
den erkrankten Kindern und Jugendlichen werden in dieser Arbeit fir
Vergleiche mit den Ergebnissen der gesunden Geschwisterkinder

herangezogen.

4.2 Ethikvotum und Datenschutz

Ein positives Votum der Ethikkommission liegt vor. Die Datenerhebung wurde
unter Beachtung der gesetzlichen Datenschutzbestimmungen durchgefihrt. Die
Auswertung der Daten setzte das schriftlich dokumentierte Einverstandnis der
Erziehungsberechtigten voraus.

4.3 Stichprobe

Die Erhebung der Daten fand im Zeitraum von Juni 2010 bis Oktober 2011 statt.
Die Stichprobe setzt sich zum einen aus Patienten der am Universitatsklinikum

Hamburg-Eppendorf (UKE) lokalisierten Neurofioromatoseambulanz (n= 16)
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zusammen:; ein  weiterer Teil wurde Uber den Kontakt mit

Neurofibromatoseselbsthilfegruppen rekrutiert (n= 3).

Als Einschlusskriterien  galten:
» Alter des gesunden Geschwisters zwischen acht und 18 Jahren
» Alter des kranken Kindes zwischen zwei und 18 Jahren
» Diagnose NF 1 beim Geschwisterkind seit mindestens zwei
Jahren gestellt
Als Ausschlusskriterien  galten:
* ungenigende deutsche Sprachkenntnisse
» Krankheiten, die fur das Geschwisterkind eine erhebliche
Belastung darstellen (z.B. psychiatrische Erkrankungen oder

chronische somatische Erkrankungen)

4.4  Durchfiihrung

Denjenigen Familien, die sich zur Teilnahme bereit erklart hatten, wurden je ein
Fragebogen fir das chronisch kranke Kind und das gesunde Geschwisterkind
sowie zwei Fremdurteilsbdgen fiir die Eltern zugesendet. Ein weiterer Bogen
diente der Erhebung der Krankengeschichte.

AulRerdem erhielten die Familien Informationsmaterial, welches neben
generellen Studieninformationen, Informationen zum Datenschutz und der
Einverstandniserklarung auch kindgerecht formulierte Informationsblatter fur die
teilnehmenden Kinder enthielt.

4.4.1 Erhebungsinstrumente

Es fanden Fragebogenerhebungen bei den gesunden Geschwisterkindern, den
an Neurofibromatose Typ 1 erkrankten Kindern sowie deren Eltern statt.

Im Folgenden sind die verwendeten Instrumente, die in den Fragebdgen zum

Einsatz kamen, beschrieben.
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Selbstauskunft
Das erste Modul des Fragebogens besteht aus 13 Items und umfasst die
Bereiche Soziodemographie (neun Items), schulische Leistungen (zwei Items),

GroRRe des Freundeskreises (ein Item) und Berufswunsch (ein Item).

KIDSCREEN-27

Der KIDSCREEN-27 ist Teil einer Gruppe von Instrumenten, die im Rahmen
des KIDSCREEN-Projektes entwickelt worden sind. Innerhalb dieses von der
Europaischen Kommission geférderten Projektes zur Entwicklung von
Instrumenten, die der Erfassung der gesundheitsbezogenen Lebensqualitat
(HRQoL) von Kindern und Jugendlichen dienen, sind in Kooperation mehrerer
europaischer Lander je drei Kinder- und Elternfragebdgen entwickelt worden
(Ravens-Sieberer et al. 2005).

Ein wesentlicher Vorteil der KIDSCREEN-Instrumente gegentber anderen
Instrumenten, die die HrQoL erheben, ist die Mdglichkeit der internationalen
Vergleichbarkeit der Ergebnisse (Ravens-Sieberer et al. 2006).

Der KIDSCREEN-27 ist eine Kurzform des KIDSCREEN-52 und erfasst die
folgenden funf Dimensionen: ,Koérperliches Wohlbefinden®, ,Psychisches
Wohlbefinden’, ,Beziehungen zu den Eltern und Autonomie’, ,Soziale
Unterstitzung und Gleichaltrige' sowie ,Schulisches Umfeld. Das
Antwortschema des Fragebogens ist funfstufig (,nie* bis ,immer®). Die
Rohdaten der KIDSCREEN-Fragebdgen werden mittels Rasch-Modell in
internationale T-Werte umgerechnet. Skalenwerte Gber 50 stehen dabei flr eine
hohere Lebensqualitat verglichen mit der europdischen Norm, Werte unter 50
stehen flr eine geringere Lebensqualitét als die Norm.

Die Validierung der Fragebtgen erfolgte an mehreren tausend (n= 22827)
Kindern und Jugendlichen durch Einsatz im ersten Teil des Kinder- und
Jugendgesundheitssurveys (KIGGS), welches in den Jahren 2003-2006 vom
Robert-Koch-Institut (RKI) durchgefiihrt worden ist (Kurth et al. 2008).

Als Mal3 der internen Konsistenz werden fur Cronbachs Alpha Werte zwischen
a= .78 und a= .84 angegeben (Robitail et al. 2007).

Zur Auswertung des Instrumentes wurden Summenwerte der einzelnen Skalen

gebildet; ein niedriger Summenwert steht dabei fur geringe HrQoL.
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KIDSCREEN-Index

Dieses aus zehn Items bestehende Screeninginstrument ist ein Globalmalf3 fur
die generelle gesundheitsbezogene Lebensqualitat und lasst sich sowohl aus
dem KIDSCREEN-52, als auch aus dem KIDSCREEN-27 berechnen (Ravens-
Sieberer et al. 2010). Der Fragebogen liegt als Elternbericht und als
Kinderbericht vor. Analog zu der Auswertung des KIDSCREEN-27 erfolgt
basierend auf dem Rasch-Modell die Umrechnung der Skalenrohwerte in
internationale T-Werte (s.0.). Ein niedriger Summenwert geht mit geringer
HrQoL einher. Die interne Konsistenz wird fur den Selbstbericht mit Cronbachs
a= .82 angegeben; fur die Elternversion betragt der Wert a = .78 (Ravens-
Sieberer et al. 2010).

Loneliness and Aloneless Scale for Children and Ado lescent (LACA)

Von diesem aus vier Faktoren bestehenden Instrument (Marcoen und
Goossens 1987) wurde in dieser Arbeit nur der aus zwolf Iltems bestehende
Faktor ,Einsamkeit in der Beziehung zu den Eltern (,L-Part)" eingesetzt, der
eigens dafir aus dem Englischen ins Deutsche uUbersetzt worden ist. Der
Ubersetzungsprozess orientierte sich an einer fiir die Ubersetzung von
Instrumenten zur Messung gesundheitsbezogener Lebensqualitat
vorgeschlagener Vorgehensweise (Bullinger et al. 1993).

Die Ubersetzung vom Englischen ins Deutsche erfolgte durch eine deutsche
Ubersetzerin; im Anschluss daran fand die Riickiibersetzung durch einen
Amerikaner mit hervorragenden Kenntnissen der deutschen Sprache statt. Der
abschlieRende Schritt des Ubersetzungsprozesses war die Diskussion der
Ubersetzungen und Erstellung einer finalen Version, an der neben zwei
Projektmitarbeitern auch ein Bilingualer beteiligt war. Die Validierung des
Faktors erfolgte nicht im Rahmen dieser Arbeit.

Das Antwortschema ist vierstufig (,oft* bis ,nie*). Cronbachs Alpha als Mal3 der
internen Konsistenz des verwendeten Faktors wird in der Originalversion mit a=
.81 (Goossens und Beyers 2002) bzw. a= .88 (Marcoen und Goossens 1987)
angegeben. Zur Auswertung des Instruments wird ein Summenwert gebildet.
Hohe Summenwerte gehen mit hoher Einsamkeit einher. In einer

vergleichenden Faktorenanalyse von neun verschiedenen Instrumenten zur
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Messung von Einsamkeit im Kindes- und Jugendalter wird der ,Loneliness and
aloneless Scale for Children and Adolescent (LACA)" eine besondere Eignung
zur Erfassung des Konstruktes Einsamkeit und dabei speziell der Einsamkeit in
der Beziehung zu den Eltern bescheinigt (Goossens und Beyers 2002,

Goossens et al. 2009).

Sibling Relationship Questionnaire (SRQ)

Der ,Sibling Relationship Questionnaire (SRQ)"* (Furman und Buhrmester 1985)
dient der Erhebung verschiedener Dimensionen von Geschwisterbeziehungen.
Folgende zwei der vier existierenden Faktoren wurden in ihrer deutschen
Ubersetzung eingesetzt (Lange 2012).

Der Faktor ,Warme-Nahe“ , der die Skalen ,Prosozial’, ,Liebe/Zuneigung'.
Begleitung/Geselischaft’, Ahnlichkeiten‘, Vertrautheit’, ,Bewunderung des
Geschwister' und ,Bewunderung durch Geschwister’ enthalt sowie der Faktor
.Rivalitat* , welcher die Skalen ,mutterliche Parteilichkeit' und ,vaterliche
Parteilichkeit' enthalt.

Das Antwortschema der Items, die zur Berechnung des Faktors Warme/Nahe
dienen, ist funfstufig (,fast nie* bis ,fast immer®). Fur die Items, die die Skalen
;mutterliche Parteilichkeit' und ,vaterliche Parteilichkeit' und damit auch den
Faktor ,Rivalitat” bilden, existieren verschiedene Mdglichkeiten der Kodierung
und Auswertung. In der vorliegenden Arbeit wurde dabei die Methode analog zu
der Originalversion gewahlt (Furman und Buhrmester 1985), dadurch konnte
auf die deutschen Referenzdaten fir Mittelwertvergleiche zurlickgegriffen
werden (Lange 2012). Auf einer Skala von eins bis funf konnten die Kinder
angeben, ob das Geschwisterkind bevorzugt wird, welches nicht den Bogen
ausfullt (Wert= 1 und 2), oder das Kind, das den Bogen ausfullt (Wert= 4 und 5)
Der Wert 3 gibt an, dass keines der beiden Kinder durch ein Elternteil bevorzugt
wird. Demzufolge gilt, dass starkere Bevorzugung mit einer hdheren
Abweichung vom Itemwert 3 einhergeht.

Cronbachs a wird fiur die verwendeten Faktoren in der englischen
Originalversion mit a= .70 angegeben (Buhrmester und Furman 1990). Der

Fragebogen ist im Hinblick auf ein bestimmtes Geschwister zu beantworten.
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Centre for Epidemiological Studies Depression Scale for Children (CES-
DC)

Diese als Screeninginstrument fur Depressionen im  Kindesalter
weiterentwickelte Version der ,Centre for Epidemiological Studies Depression
Scale (CES-D)" (Radloff 1977, Weissman et al. 1980) wurde in ihrer deutschen
Ubersetzung eingesetzt (Barkmann et al. 2008). Folgende vier Faktoren wurden
erhoben: ,somatisch’, ,depressiv, ,positiv' und ,interpersonell’. Die insgesamt 20
Items bestehen aus kurzen und einfachen Statements in der ersten Person
Uber die gefluhls-/ kognitions- und verhaltensbezogenen Bereiche von
Depressivitat. Das Antwortschema ist vierstufig (,uberhaupt nicht* bis ,sehr®).
Es wird ein Gesamtwert aller vier Skalen gebildet. Hohe Werte der einzelnen
Skalen und des Gesamtwertes weisen auf eine starkere Belastung hin.

Fur die Detektion einer ,major depression sollte ein cut-off-Wert von 16
gewdahlt werden, zur Erkennung eines breiteren Spektrums an affektiven
Stérungen ein Wert von 15 (Fendrich et al. 1990). Im Rahmen der BELLA-
Studie, dem Modul fir psychische Gesundheit im Kinder- und
Jugendgesundheitssurvey (KIGGS) (Ravens-Sieberer und Kurth 2008), erfolgte
die Validierung der deutschen Version des Instrumentes mit den Daten
mehrerer tausend Kinder und Jugendlicher.

Besondere Vorteile dieses Instrumentes sind neben dem mehrfaktoriellen
Ansatz die Existenz eines Elternbogens zur Erhebung eines Fremdurteils
(Barkmann et al. 2008). Wann immer moglich, wird der Einsatz beider
Fragebogen empfohlen, da die Eltern die depressiven Symptome oftmals
verkennen (Bettge et al. 2008).

In dieser Arbeit wurden sowohl der Elternbogen als auch der Kinderbogen (ab
elf Jahren) eingesetzt; Cronbachs Alpha wird fur beide Versionen mit a= .83

angegeben (Barkmann et al. 2008).

Strenghts and Difficulties Questionnaire (SDQ) Der aus 25 Items
bestehende ,Starken und Schwachen Fragebogen® (SDQ, Goodman 1997) ist
ein Screeninginstrument fir psychosoziale und verhaltensbezogene Probleme

bei Kindern und Jugendlichen. Die Hauptkategorien und wesentlichen Kriterien
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der aktuellen psychiatrischen Klassifikationssysteme werden durch den
Fragebogen abgedeckt (Becker et al. 2004b).

Es stehen verschiedene Selbst- und Fremdbeurteilungsbégen zur Verfigung,
von denen in dieser Arbeit der Fragebogen fir Kinder und Jugendliche ab elf
Jahren sowie der Elternbogen eingesetzt worden sind.

In beiden eingesetzten Fragebdgen umfassen je finf Items die Faktoren
.emotionale Symptome* (1), ,Verhaltensprobleme' (2), ,Hyperaktivitat/
Unaufmerksamkeit’ (3), ,Probleme mit Beziehungen zu Gleichaltrigen® (4) und
,prosoziales Verhalten‘ (5). Das Antwortschema ist dreistufig (,nicht zutreffend®,
JLeilweise zutreffend®, ,eindeutig zutreffend®). Durch Summation der Ergebnisse
der ersten vier Faktoren (s.o0.) wird der ,Gesamtproblemwert’ (0-40) gebildet.
Niedrige Werte der Skalen eins bis vier (s.0.) und des Gesamtproblemwertes
gehen mit geringerer psychosozialer Belastung einher. Fir die Skala
.prosoziales Verhalten“ gilt, dass niedrige Werte mit geringem prosozialem
Verhalten einhergehen. Durch Anwendung von cut-off-Werten Ilasst sich
feststellen, ob die erhobenen Werte im Normalbereich, im auffalligen Bereich
oder im Grenzbereich liegen. Diese Kategorisierung orientiert sich daran, mit
welcher Pravalenz die jeweilige Auffalligkeit in einer Normpopulation auftritt.

Die Grenzwerte flr die Bildung dieser Kategorien unterscheiden sich im Kinder-
und Elternbericht voneinander (Goodman et al. 1998, Woerner et al. 2002).

Als Wert fur die interne Konsistenz der Elternversion wird a= .82 angegeben
(Woerner et al. 2002), fur die Kinderversion erreichte a= .78 (Becker et al.
2004a).

Validitdt und ausgesprochene Nutzlichkeit im Screeningeinsatz bei
Depressionen im Kinder- und Jugendalter werden dem Instrument u. a. durch

Klasen et al. zugesprochen (Klasen et al. 2003).

Scheuch-Winkler-Index (SWI)

Zur Erhebung des Soziookonomischen Status (SES) wurde in der Elternversion
der kranken Kinder der ,Scheuch-Winkler-Index (SWI)* (Winkler 1998)
eingesetzt. Aus den Variablen ,Bildung“, ,Einkommen* und ,berufliche Stellung*
wurde ein Summenwert gebildet, der zur Einteilung der Familien in
zunterschicht”, ,Mittelschicht“ und ,,Oberschicht” fihrte.
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Sonstige Fragen

Dieser Fragebogenteil besteht aus 13 Items, von denen die ersten sechs in
Anlehnung an den ,Sibling Perception Questionnaire (SPQ)“ (Carpenter und
Sahler 1991) formuliert worden sind. Diese sechs Items sind als Aussagen
formuliert, wie sie auf die Geschwister chronisch kranker Kinder zutreffen
kénnen. Ziel war die Erhebung bestimmter Sichtweisen und Empfindungen, die
von den gesunden Kindern im Hinblick auf die Erkrankung entwickelt werden
kénnen. Das Antwortschema ist flnfstufig (,nie” bis ,immer®).

Es folgen drei Items zur Fragestellung, inwieweit sich die Geschwister mit
Bezugspersonen Uber die Krankheit austauschen. Weitere drei Items erheben
die Informationswinsche des Geschwisters Uber die Erkrankung. Das letzte
Item dieses Moduls bezieht sich auf eine eventuell entstehende Einschréankung
der freundschaftlichen Beziehungen aufgrund der Erkrankung eines
Geschwisterkindes. Die letzten sieben dargestellten Items verfigen uber
unterschiedliche Antwortschemata.

Die Tabelle 13 stellt dar, welche Bégen zur Befragung der Geschwister in zwei
verschiedenen Altersgruppen und der Eltern verwendet wurden.

Tabelle 13:

Verwendete Instrumente

Geschwister kranke Kinder Eltern

Instrument <11 >11 <11 >11

Jahre Jahre Jahre Jahre
Selbstauskunft X X
KIDSCREEN-
27 X X
KIDSCREEN- N N
Index X) X) X X X
SRQ X X X X
LACA X X X X
SDQ X X X
CES-DC X X
SWiI X
Sonstige X X
Fragen

* Der KIDSCREEN-Index lasst sich aus dem KIDSCREEN-27 bestimmen
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4.5  Statistische Auswertung der Daten

Die statistische Auswertung der Daten erfolgte mit dem
Datenauswertungsprogramm PASW (,Predictive Analysis SoftWare®, Version
18.0). Bei der Auswertung der Fragebdgen kamen die instrumentspezifischen
Prozeduren zur Anwendung, einschlie3lich des spezifischen Umgangs mit
fehlenden Werten und einer strukturierten Fehlersuche im Anschluss an die
Dateneingabe.

Neben einer deskriptiven Darstellung der erhobenen Daten (absolute
H&aufigkeiten und Prozente, Mittelwert und Standardabweichung) umfasst die
Auswertung univariate Analysen.

Bei einem Vergleich der Mittelwerte mit Referenzdaten kam der ein-
Stichproben-t-Test zum Einsatz; wenn die vorliegenden Referenzwerte es
zulieRen, wurden deren Mittelwerte gewichtet. Der ein-Stichproben-t-Test
konnte zur Anwendung kommen, da er sich auch bei Verstél3en gegen seine
Voraussetzungen relativ robust verhalt (Bortz und Schuster 2010). Fir
Vergleiche der Mittelwerte der Daten von den gesunden Geschwistern mit den
Daten der kranken Kinder wurde der Mann-Whitney-U-Test angewendet, falls
keine Normalverteilung vorlag.

Die Berechnung von Effektstarken erfolgte bei signifikanten Ergebnissen
mittels einer Formel zur Berechnung der Effekstarke (d) nach Cohen (Cohen
1992), jedoch unter Berlcksichtigung der gepoolten Varianzen (Buhner und
Ziegler 2009).

Falls keine Daten der Standardabweichung der Referenzstichproben vorlagen,
wurde die Effektstarke nach Westermann (ES) aus dem t-Wert und den
Stichprobengrof3en berechnet (Westermann 2000).

Einen schwachen Effekt beschreiben Werte von d= .2, einen mittleren Effekt
Werte von d= .5 und einen starken Effekt Werte von d= .8 (Cohen 1992).
Zwischen einigen Variablen wurden Korrelationskoeffizienten  berechnet. Bei
kontinuierlichen Daten waren dies Rangkorrelationen nach Spearman (rs) und
bei dichotomen und kategorialen Variablen punktbiseriale Korrelationen (rpp).
Geringe Korrelationen bestehen nach Cohen bei r= .10, mittlere bei r= .30 und
starke bei r= .50 (Cohen 1992).
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Die Signifikanztestungen  wurden je nach Fragestellung einseitig oder
zweiseitig durchgefuhrt; fur die dieser Arbeit durchgeflihrten Berechnungen
wurde ein Signifikanzniveau von a= .05 gewahlt. Wurden fir eine Fragestellung
mehrere t-Tests durchgefihrt, so ist das Signifikanzniveau zwecks Reduktion

der Alphafehler-Kumulierung nach Bonferroni-Holm korrigiert worden.
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5  Ergebnisse

Der folgende Ergebnisteil beginnt mit der Darstellung der demographischen
Daten der Stichprobe der Geschwisterkinder. Diese wird von einer Darstellung
der demographischen Daten der Eltern und der kranken Kinder ergénzt.

Im Anschluss daran werden die Ergebnisse der im Kapitel 3 aufgeflhrten

einzelnen Fragestellungen dieser Arbeit dargestellt.

5.1 Demographische Charakteristika der Stichprobe

5.1.1 Geschwisterkinder

Die Stichprobe der Geschwisterkinder bestand aus n= 19 Teilnehmern, von
denen drei Uber den direkten Kontakt mit Selbsthilfegruppen rekrutiert worden
sind. FUr diese drei Geschwisterkinder fand keine Datenerhebung bei den
kranken Geschwisterkindern statt. Demzufolge bestand die Stichprobe der
kranken Kinder aus n= 16 Teilnehmern (s.u.).

Bei einem Geschwisterkind gaben die Eltern an, dass dieses an einer
asthmatischen Erkrankung leidet. Den allgemeinen Gesundheitszustand des
Kindes beurteilten jedoch sowohl das Kind als auch die Eltern selbst als ,sehr
gut”, deswegen wurde entschieden, die Asthmaerkrankung nicht als Krankheit,
die eine erhebliche Belastung fir das Kind darstellt, zu werten. Das betroffene
Kind wurde unter Berucksichtigung der Ausschlusskriterien  nicht
ausgeschlossen.

Das Alter der teilnehmenden Geschwisterkinder lag zwischen acht und 17
Jahren, mit einem Mittelwert von 13.6 (SD= 2.3) Jahren. Die
Geschlechterverteilung der Studienteilnehmer war anndhernd gleich (10
Méadchen vs. 9 Jungen).

Abb. 1 zeigt das Alter und die Geschlechterteilung der Geschwisterkinder.
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(M= 13.6; SD= 2.3)
Abbildung 1:

Alter und Geschlecht der gesunden Geschwisterkinder

Im Uberwiegenden Anteil der Familien (n= 15; 78.9%) gab es neben dem
gesunden Kind und dem an NF1 erkrankten Kind keine weiteren Kinder. In n=4
Familien (21.1%) waren weitere Kinder vorhanden.

Der lUberwiegende Anteil der Geschwisterkinder war alter als das erkrankte
Kind (n= 12; 63.2%), jinger waren 31.6% (n= 6) und n= 1 Kind (5.3%) war
gleich alt. Es ergab sich eine Geburtsreihenfolge, bei der der Gberwiegende Teil
der gesunden Geschwister den Rang des erstgeborenen Kindes einnahm (n=
9; 47.4%), gefolgt vom zweiten Geburtsrang (n= 8; 42.1%). Zwei Kinder (n= 2;
10.5%) standen in der Geburtsreihenfolge an dritter Stelle.

Alle Geschwisterkinder besuchten zum Zeitpunkt der Datenerhebung eine
Schule. Die besuchten Schulformen waren Grundschule (n= 2; 10.5%),
Realschule (n=7; 36.8%) und Gymnasium (n= 10; 52.6%).

Tab. 14 zeigt die demographischen Daten der Stichprobe der gesunden

Geschwisterkinder im Detail.
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Tabelle 14:

Demographische Charakteristika der gesunden Geschwisterkinder

Variable

Geschwister (n=19)

Alter der Geschwister in Jahren, M (SD)
Altersbereich in Jahren
Geschlecht, n (%)
weiblich
mannlich
Anzahl der Kinder der Familie, n (%)
zwei Kinder
drei Kinder
vier Kinder
Position innerhalb der Familie, n (%)
erstgeboren
zweitgeboren
drittgeboren
Jinger als das Kind mit NF1, n (%)
Alter als das Kind mit NF1, n (%)
Altersgleich mit NF1-Geschwister, n (%)
Schulbesuch, n (%)
Schulform, n (%)
Grundschule
Realschule
Gymnasium

13.6 (2.3)
8-17

10 (52.6)
9 (47.4)

15 (78.9)
2 (10.5)
2 (10.5)

9 (47.4)

8 (42.1)

2 (10.5)

6 (31.6)
12 (63.2)
1(5.3)

19 (100.0)

2 (10.5)
7 (36.8)
10 (52.6)

5.1.2 Eltern/ Familie

Der Uberwiegende Teil der Elternfragebdgen wurde ausschlie3lich von den

Miuttern ausgefullt (n= 16; 84.2%). Nur n= 1 Vater fillte den Bogen alleine aus

(5.3%). In n= 2 Fallen (10.5%) wurde der Bogen von beiden Elternteilen

gemeinsam ausgefullt.

36.8% der Familien zahlten den Ergebnissen des Scheuch-Winkler-Indexes
(SW1) nach zur Mittelschicht (n=7), 21.6% der Familien zur Unterschicht (n= 4)
und 15.3% zur Oberschicht (n= 3). N= 5 Familien machten keine Angaben zum
soziobkonomischen Status (SES) (26.3%).

Tab. 15 stellt diese demographischen Charakteristika der Eltern dar.
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Tabelle 15:

Demographische Charakteristika der Eltern

Variable Eltern (n=19)
Elternteil, welches den Bogen ausfiilite, n (%)

Mutter 16 (84.2)

Vater 1(5.3)

beide Elternteile gemeinsam 2 (10.5)
Sozio6konomischer Status (SES), n (%)

Unterschicht 4(21.2)

Mittelschicht 7 (36.8)

Oberschicht 3(15.8)

keine Angaben 5 (26.3)

5.1.3 Kranke Kinder

Das Alter der kranken Kinder lag zwischen acht und 17 Jahren, bei einem
Mittelwert von 12.7 (SD=2.3) Jahren. Das Geschlechterverhaltnis war nahezu
ausgewogen bei n= 9 Madchen (56.3%) und n= 7 Jungen (43.8%).

Alle untersuchten Kinder besuchten zum Zeitpunkt der Datenerhebung eine
Schule; zu den besuchten Schulformen z&hlten die Grundschule, Realschule,
Gesamtschule und das Gymnasium. Ein Schuiler besuchte eine Privatschule
und strebte dort den Realschulabschluss an.

87.5% der Eltern (n= 14) gaben an, dass ihre Kinder innerhalb der letzten zwei
Jahre aufgrund der Neurofibromatoseerkrankung einen Arzt aufgesucht haben.
Die mittlere Anzahl an Arztbesuchen der Kinder innerhalb der letzten zwei
Jahre lag bei 5.9 (SD= 7.7). Mindestens ein Krankenhausaufenthalt aufgrund
der NF1 ist bei 25% der Kinder (n= 4) innerhalb der letzten zwei Jahre
notwendig gewesen. Von n= 1 Kind (6.3%) lagen keine Angaben zu Arzt-und
Krankenhausbesuchen vor.

Tab. 16 gibt einen Uberblick iiber die demographischen Daten der Stichprobe
der Kinder mit NF1. In Abb. 2 wird die Haufigkeit der verschiedenen

Altersgruppen getrennt nach Geschlecht grafisch dargestellt.
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Tabelle 16:
Demographische Charakteristika der Kinder mit NF1

Variable kranke Kinder (n= 16)
Alter in Jahren, M (SD) 12.7 (2.3)
Altersbereich in Jahren 8-17
Geschlecht, n (%)
weilblich 9 (56.3)
mannlich 7 (43.8)
Schulbesuch, n (%) 16 (100.0)
Schulform, n (%)
Grundschule 2 (12.5)
Realschule 7 (43.8)
Gymnasium 5(31.3)
Gesamtschule 1(6.3)
Privatschule (Realschulabschluss) 1(6.3)

Anzahl der Kinder, die innerhalb der letzten 14 (87.5)
zwei Jahre einen Arzt aufgrund
der NF1 aufgesucht haben, n (%)*

Anzahl der Arztbesuche innerhalb der letzten 5.9 (7.7)
zwei Jahre aufgrund der NF1 bei den Kindern
mit Arztbesuch, M (SD)

Anzahl der Kinder, die innerhalb der letzten 4 (25.0)
zwei Jahre einen Krankenhausbesuch
aufgrund der NF1 getatigt haben, n (%)*

Anzahl der Krankenhausaufenthalte 1.75(0.5)
innerhalb der letzten zwei Jahre aufgrund der

NF1 bei den Kindern, die einen

Krankenhausbesuch getétigt haben, M (SD)

* bei den Fragen nach Arztbesuch und Krankenhausaufenthalt lagen nur Daten von n= 15 Kindern vor

6 -
Madchen
S Jungen
4 4
=
N 3
C
<
2 .
1 .
0 T T T T T T T T T 1
8 9 10 11 12 13 14 15 16 17
Alter der kranken Kinder in Jahren
(M=12.7; SD= 2.3)
Abbildung 2:

Alter und Geschlecht der kranken Kinder
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5.2 Psychische Belastung, Fragestellungen 1 und 2

Fur die beiden Fragestellungen der psychischen Belastung standen ein
Fragebogen zum Screening auf Depressionen (CES-DC) sowie der
Fragebogen ,Starken und Schwachen (SDQ)“ zur Verfigung. Fir diese beiden
Fragebdgen lagen sowohl der Selbst-, als auch der Elternbericht vor. Wegen
der Durchfihrung multipler t-Tests (n= 11 je Fragestellung) wurde das

Signifikanzniveau nach Bonferroni-Holm korrigiert.

5.2.1 Depression

Selbstbericht

Die Ergebnisse des CES-DC-Selbstberichtes der Geschwisterkinder sowie
Mittelwertvergleiche mit Referenzdaten werden in Tab. 17 dargestellt. Hohere
Werte gehen mit starkerer Belastung einher.

Die Mittelwerte der vier Skalen ,Somatic* (M= 3.69; SD= 2.85), ,Depressed’ (M=
2.07; SD= 3.04), ,Positive’ (M= 3.50; SD= 1.79) und ,Interpersonal’ (M= .27;
SD= .59) unterschieden sich jeweils gering von den Mittelwerten der deutschen
Referenzstichprobe (n=1852) (Barkmann et al. 2008). Gleiches gilt fir den
Unterschied des Gesamtproblemwertes (Mgescwiser= 9.75; SD= 6.43). Der ein-
Stichproben-t-Test lieferte weder flr die Mittelwertvergleiche der vier Skalen mit
den Referenzwerten noch fir einen Vergleich der Mittelwerte des
Gesamtwertes signifikante Ergebnisse, wie in Tab. 17 ersichtlich ist.

Tabelle 17:

CES-DC-Skalenwerte und CES-DC-Gesamtwert der Geschwister sowie Vergleich mit

Referenzpopulation (ein-Stichproben-t-Test)

Referenzwerte*
Geschwister
(n=1852)
Skala n M SD M t pt
Somatisch 16 3.69 2.85 3.20 .685 252
Depressiv 15 2.07 3.04 2.10 -.043 .488
Positiv 16 3.50 1.79 4.10 -1.342 .100
Interpersonell 15 .27 .59 40 -.870 .200
Gesamtwert 16 9.75 6.43 9.80 -.033 487

* (Barkmann et al. 2008), ! einseitige Signifikanz

52



Ergebnisse

Fir den Gesamtwert des CES-DC existieren zwei verschiedene cut-off-Werte.
In dieser Arbeit wurde ein cut-off-Wert von > 15 gewahlt. Werte tber 15 deuten
dabei auf depressive Storungen hin, die weiterer Diagnostik zugefiuhrt werden
sollten (Fendrich et al. 1990), sind aber keinesfalls hinreichend fir die Diagnose
einer Depression. Tab. 18 stellt die Daten der Geschwister, die Uber bzw. unter
dem cut-off-Wert liegen, dar (Anzahl, Prozente) und stellt diese den Werten
einer deutschen Referenzstichprobe (n= 1845) gegeniber (Bettge et al. 2008).
Es werden keine ausgepragten Unterschiede der jeweiligen Anteile in den
verschiedenen Gruppen, die Uber bzw. unter dem cut-off-Wert liegen, deutlich.

Tabelle 18:
Anteil der CES-DC-Gesamtwerte der Geschwister (Selbstbericht) tber cut-off*

Geschwister Referenzwerte*
2 CES-DC n % n %
>15 (cut-off): 3 18.75 309 16.75
<15 (cut-off): 13 81.25 1536 83.25
> 16 100 1845 100

* (Bettge et al. 2008)

Zwischen dem CES-DC-Gesamtwert und den Variablen ,Alter’, ,Geschlecht’,
SES*, ,Geburtsreihenfolge’ und der ,Mdglichkeit der Geschwister, sich mit
anderen erwachsenen Personen als den Eltern Uber die Erkrankung des
Bruders/ der Schwester auszutauschen’, wurden Korrelationskoeffizienten
berechnet (s. Tab. 19). Lediglich zwischen der Variable ,Geburtsreihenfolge’
und dem CES-DC-Gesamtwert zeigte sich eine Korrelation mittlerer Starke (ryp=
.30; p= .29). Geschwister, die in der Geburtsreihenfolge nach dem erkrankten
Kind stehen, wiesen hohere CES-DC-Gesamtwerte auf. Diese moderate
Korrelation wurde auf dem Signifikanzniveau a= .05 nicht signifikant. Zwischen
den Ubrigen Variablen und dem CES-DC-Gesamtwert wurden Korrelationen

geringen Ausmaldes gefunden, die alle nicht signifikant waren.
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Tabelle 19:
Korrelation des CES-DC-Gesamtwertes des Kinderberichtes mit den Variablen Alter’,
,Geschlecht’, ,SES', ,Geburtsreihenfolge’ und der ,Mdglichkeit der Geschwister, sich

auszutauschen’

Alter Geschlecht® SESP Geburtsreihen- Austausch®
folge®

1 2 1 1 1
fs p rpb p I's p rpb p rpb p

CES-
DC-z
! einseitige Signifikanz, 2 zweiseitige Signifikanz
% (Kodierung: 1= weiblich; 2= méannlich), b (Kodierung: hohe Werte= hoher SES)

19 24 -.23 40 15 .32 .30 .29 .05 43

¢ (Kodierung: 0= geboren vor dem erkrankten Kind, 1= geboren nach dem erkrankten Kind)

d (Kodierung: 0= keine Austauschmdglichkeiten, 1= Austauschmadglichkeiten)

Elternbericht

Analog zur Auswertung des Selbstberichtes des CES-DC wurden im
Elternbericht die Skalen ,Somatic' (M= 3.60; SD= 2.53), ,Depressed’ (M= 1.82;
SD= 1.94), ,Positive’ (M= 4.59; SD= 2.03); ,Interpersonal’ (M= .29; SD= .59)
sowie der Gesamtwert (M= 9.98; SD= 5.59) berechnet. Diese Daten sowie der
Vergleich der Mittelwerte der vier Skalen und des Gesamtwertes mit einer
deutschen Referenzstichprobe (n= 1829) (Barkmann et al. 2008) mittels ein-
Stichproben-t-Test werden in Tab. 20 dargestellt. Die drei Skalen ,Somatic,
,Depressed’, ,Positive’ und der Gesamtwert zeigten hohere Mittelwerte als die
Referenzstichprobe. Einen signifikanten Mittelwertunterschied stellte der
durchgefihrte ein-Stichproben-t-Test nicht fest.

Tabelle 20:

CES-DC Skalenwerte des Elternberichtes (11-17 Jahre) und Vergleich mit Referenzwerten

mittels ein-Stichproben-t-Test

Elternbericht Referenzwerte*

(11-17 Jahre) (n=1829)
Skala n M SD M t p?
Somatisch 15 3.60 2.53 2.3 1.990 .066
Depressiv 17 1.82 1.94 1.7 .262 797
Positiv 17 4.59 2.03 4.30 .585 567
Interpersonell 17 .29 .59 .30 -.041 .968
Gesamtwert 17 9.98 5.59 8.60 1.018 324

* (Barkmann et al. 2008), 2 zweiseitige Signifikanz
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Als cut-off-Wert fir den Gesamtwert des CES-DC (Elternbericht) wurde analog
zum Vorgehen der deutschen Referenzstichprobe (n= 1841) (Ravens-Sieberer
et al. 2008) > 16 gewahlt. Es wird empfohlen, einen cut-off-Wert > 16 zu
wahlen, wenn eine ,major depression“ detektiert werden soll (Fendrich et al.
1990). Nachteil einer Wahl des cut-off-Wertes > 16 ist es, dass leichtere
affektive Storungen evtl. nicht erkannt werden. In Tab. 21 werden sowohl flr
den Elternbericht als auch fur die Referenzstichprobe die Anzahl und Prozente
dargestellt, die unter bzw. Gber dem cut-off-Wert liegen.

Tabelle 21:
CES-DC cut-off--Ergebnisse des Elternberichtes (11-17 Jahre) und Referenzwerte

Elternbericht Referenzwerte*
n % n %
>16 (cut-off): 1 5.90 204 11.10
<16 (cut-off): 16 94.10 1637 88.90
b3 17 100 1841 100

* (Ravens-Sieberer et al. 2008)

Zwischen dem CES-DC-Gesamtwert des Elternberichtes und den Variablen
Alter', ,Geschlecht’, ,sozio6konomischer Status (SES)‘', ,Geburtsreihenfolge’
und der ,Moglichkeit der Geschwister, sich mit anderen erwachsenen Personen
als den Eltern dber die Erkrankung des Bruders/ der Schwester
auszutauschen’, wurden Korrelationskoeffizienten berechnet. Zwischen dem
CES-DC-Gesamtwert und der Variable ,Alter' wurde dabei eine mittlere bis
starke positive Korrelation festgestellt (rs= .43), die auf dem Niveau a= .05
signifikant war (p= .034). Zwischen der Variable ,Austausch’ und dem CES-DC-
Gesamtwert bestand eine negative Korrelation annahernd mittleren Ausmali3es
(rop= -.28), die sich als nicht signifikant erwies (p= .13). Alle Ubrigen
berechneten Korrelationen waren geringer Starke und lieferten keine

signifikanten Ergebnisse. In Tab. 22 werden diese Korrelationen dargestellt.
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Tabelle 22:
Korrelation des CES-DC-Gesamtwertes des Elternberichtes mit den Variablen Alter’,

,Geschlecht’, ,SES', ,Geburtsreihenfolge’ und der ,Mdglichkeit der Geschwister, sich

auszutauschen'
Alter Geschlecht? SES® Geburts- Austausch®
reihenfolge®
rs Pt ot P rs <R S S R -
CES-

43 .034 .10 .68 .23 22 .20 22 -.28 13
DC-z

! einseitige Signifikanz, 2 zweiseitige Signifikanz
? (Kodierung: 1= weiblich, 2= méannlich), b (Kodierung: hohe Werte= hoher SES)
¢ (Kodierung: 0= geboren vor dem erkrankten Kind, 1= geboren nach dem erkrankten Kind)

d (Kodierung: 0= keine Austauschmdglichkeiten, 1= Austauschmadglichkeiten)

5.2.2 Starken und Schwéachen der Kinder

Selbstbericht
Die Werte der vier Skalen ,emotionale Probleme' (M= 2.08; SD= 1.52),
,Verhaltensprobleme' (M= 1.47; SD= 1.06), ,Hyperaktivitat/

Aufmerksamkeitsprobleme® (M= 3.13; SD= 1.64), ,prosoziales Verhalten' (M=
7.75; SD= 1.88) deuteten im Vergleich mit den Werten einer englischen
Referenzstichprobe (n= 4228) auf eine geringere psychosoziale Belastung der
Geschwister hin (Meltzer et al. 2000a). Auch der Gesamtproblemwert der
Geschwister war geringer (M= 8.28; SD= 3.59) als der Wert der
Referenzstichprobe (M= 10.20). Fur die Skala ,Probleme mit Gleichaltrigen* war
der Mittelwert (M= 1.50; SD= 1.32) gering hoher als der Mittelwert der
Referenzstichprobe (M= 1.39). Im ein-Stichproben-t-Test zeigte nach Anbringen
der Bonferroni-Holm-Korrektur ~ des  Alphaniveaus keiner dieser
Mittelwertunterschiede signifikante Ergebnisse. Tab. 23 stellt die SDQ-
Skalenergebnisse der Geschwister den Werten der Referenzstichprobe

gegeniber.
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Tabelle 23:
Skalenwerte des SDQ (Selbstbericht) der Geschwister und Vergleich mit Referenzstichprobe
(ein-Stichproben-t-Test)

Geschwister Refe-

renz*
Skala n M SD M t p'
emotionale Probleme 16 2.08 1.52 2.66 -1.535 .073
Verhaltensprobleme 15 1.47 1.06 2.16 -2.553 .012
Ryperactvitay tsprobleme 15 313 164 372  -1.384 094
Probleme mit Gleichaltrigen 16 1.50 1.32 1.39 .334 .372
prosoziales Verhalten 16 7.75 1.88 7.59 .340 .369
Gesamtproblemwert 15 8.28 3.59 10.20 -2.068 .029

* (Meltzer et al. 2000a, Meltzer et al. 2000b), * einseitige Signifikanz

Anhand der SDQ-Skalenwerte ist eine Einteilung der Ergebnisse in die drei
Kategorien ,unauffallig®, ,grenzwertig® und ,auffallig® moglich. Fir den
Selbstbericht kam in der vorliegenden Arbeit die Kategorisierung nach
Goodman et al. zur Anwendung (Goodman et al. 1998). Diese Einteilung nimmt
an, dass etwa 80% der Kinder einer Normpopulation der Kategorie ,unauffallig
zugeordnet werden kdonnen und jeweils etwa 10% den Kategorien ,grenzwertig*
bzw. ,auffallig®. Tab. 24 stellt die Kategorisierung der Skalenwerte des
Geschwisterselbstberichtes dar (Anzahl und Prozente). Die Werte von keiner
der funf Skalen fuhrten zu auffallend haufiger Einteilung der Geschwisterkinder
in die Kategorien ,grenzwertig“ und ,auffallig®. Die Bedingungen, um in die
Kategorie ,auffallig“ eingeordnet zu werden, erfullte lediglich n= 1 Kind auf der
Skala ,prosoziales Verhalten®.

Die Geschwisterdaten des Gesamtproblemwertes fuhrten zur Einteilung aller
Geschwister (n= 15; 100%) in die Kategorie ,unauffallig®. Abb. 3 verdeutlicht
diese Kategorisierung der Werte des SDQ (Selbstbericht).

57



Ergebnisse

Tabelle 24:

Kategoriale Einordnung des SDQ (Selbstbericht)

unauffallig* grenzwertig* auffallig*

Rohwert n % Rohwert n % Rohwert n %
en20t|0nale Probleme 0-5 16 100 6 ) i 710 i i
(n=16)
Ve_rhaltensprobleme 0-3 15 100 4 ) i 5-10 i i
(n=15)
Hyperaktivitat/
Aufmerksamkeits- 0-5 14 933 6 1 6.7 7-10 - -

probleme (n= 15)

Probleme mit
Gleichaltrigen (n= 16)

prosoziales Verhalten
(n=16)

0-3 15 938 4-5 1 6.3 6-10 - -

6-10 13 813 5 2 125 0-4 1 63

Gesamtproblemwert
(n=15)

0-15 15 100 16-19 20-40

100%

* kategoriale Zuordnung nach Goodman et al. (Goodman et al. 1998)
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Abbildung 3:

Kategoriale Zuordnung der SDQ-Skalenwerte (Selbstbericht), des SDQ-Gesamtproblemwertes

(Selbstbericht) und der Normkategorisierung (s.0.)

58



Ergebnisse

Es wurden Korrelationskoeffizienten zwischen dem Gesamtproblemwert des
SDQ (Selbstbericht) und den Variablen Alter, ,Geschlecht’, ,SES',
,Geburtsreihenfolge’ und der ,Mdglichkeit der Geschwister, sich mit anderen
Personen als den Eltern Uber die Krankheit des Bruders/ der Schwester
auszutauschen’, berechnet. Dabei wurde eine anndhernd starke positive
Korrelation zwischen dem Gesamtproblemwert und der Variable Alter
gefunden (rs= .49), die auf dem Niveau o= .05 signifikant wurde (p= .031).
Zwischen der Variable ,Geschlecht’ und dem Gesamtproblemwert wurde eine
starke negative Korrelation beobachtet (rp,= -.57); diese war ebenfalls
signifikant (p= .027). Mannliches Geschlecht ging mit niedrigeren SDQ-
Gesamtwerten einher als weibliches Geschlecht. Fir die Variable
,Geburtsreihenfolge’ wurde eine Korrelation mittlerer Starke mit dem SDQ-
Gesamtproblemwert festgestellt (r,,= .38); diese war nicht signifikant (p= .09).
Die Zusammenhdnge der Variablen ,SES‘ und ,Austausch’ mit dem SDQ-
Gesamtproblemwert hatten geringe Starke und wurden beide nicht signifikant.
In Tab. 25 werden diese Korrelationen dargestellt.

Tabelle 25:

Korrelationen des SDQ-Gesamtproblemwertes (Selbstbericht) mit den Variablen ,Alter’,

,Geschlecht’, ,SES', ,Geburtsreihenfolge' und der ,Mdglichkeit der Geschwister, sich

auszutauschen’

Alter Geschlecht® SES? Geburtsreinen-  Austausch®
folge®

1 2 1 1 1
fs p rpb p I's p rpb p rpb p

Gesamtproblemwert
SDQ (Selbstbericht)

! einseitige Signifikanz, > zweiseitige Signifikanz
? (Kodierung: 1= weiblich, 2= méannlich), b (Kodierung: hohe Werte= hoher SES)

49 031 -57 027 -16 31 .38 .09 .00 .50

¢ (Kodierung: 0= geboren vor dem erkrankten Kind, 1= geboren nach dem erkrankten Kind)

d (Kodierung: 0= keine Austauschmdglichkeiten, 1= Austauschmdglichkeiten)

Elternbericht

Fur den Elternbericht des SDQ lagen Daten von n= 19 Eltern vor (Mittelwert,
Standardabweichung), die mit den Daten einer deutschen Referenzstichprobe
(n= 930) verglichen wurden (Woerner et al. 2004). Die Mittelwerte aller Skalen
und des Gesamtproblemwertes des Elternberichtes waren im Vergleich mit den

Werten der Referenzstichprobe niedriger.
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Am starksten ausgepragt war der Unterschied fiur die Skalen ,Hyperaktivitat/
Aufmerksamkeitsprobleme* (M= 1.74; 1.48), ,Probleme mit Gleichaltrigen* (M=
.58; SD= .90) sowie fur den Gesamtproblemwert (M= 5.41; SD= 3.40). Fir die
Skala ,Probleme mit Gleichaltrigen* war der Mittelwertunterschied am grof3ten
(t= -4.888; p= < .001). Die ermittelte Effektstarke (ES= -1.13) deutete auf einen
starken Effekt hin. FiUr die Skala ,Hyperaktivitat/ Aufmerksamkeitsprobleme’
fand sich im  ein-Stichproben-t-Test ein  &dhnlich  ausgepragter
Mittelwertunterschied (t= -4.207; p= .001) mit starkem Effekt (ES= -.97). Auch
die Differenz der Mittelwerte des Gesamtproblemwertes zeigte signifikante
Ergebnisse (t= -3.453; p= .003) bei einem ebenfalls starkem Effekt (ES= -.80).
Diese Ergebnisse gibt Tab. 26 wieder, wo ergdnzend die Ergebnisse des ein-
Stichproben-t-Test auf Mittelwertunterschiede dargestellt sind.

Tabelle 26:
SDQ-Werte (Elternbericht) und Vergleich mit Referenzstichprobe (ein-Stichproben-t-Test)

Elternbericht Referenzstichprobe*

(n=19) (n=930)
Skala M SD M t p° ES
emotionale Probleme 1.42 1.68 1.54 -.309 761
Verhaltensprobleme 1.67 1.51 1.81 -.401 .693
m’n‘:rj'ﬁg‘éﬁi tsprobleme 174 148 3.17 4207 001 -97
Probleme mit Gleichaltrigen .58 .90 1.59 -4.888 <.001 -1.13
prosoziales Verhalten 7.68 2.03 7.61 .159 .875
Gesamtproblemwert 5.41 3.40 8.10 -3.453 .003 -.80

* (Woerner et al. 2004), 2 zweiseitige Signifikanz

Auch die SDQ-Skalenwerte des Elternurteils kdnnen kategorisiert werden. Dies
geschah ebenso wie bei den Selbsturteilen (s.0.) anhand der Skalenwerte in
drei Kategorien und wird in Tab. 27 dargestellt. Es wurde die Kategorisierung
nach Woerner et al. gewahlt; auch diese Einteilung beruht darauf, dass 80%
einer Normstichprobe der Kategorie ,unauffallig®, 10% der Kategorie
~grenzwertig”“ und 10% der Kategorie ,auffallig“ zugeordnet sind. Abb. 4 gibt die
kategoriale Zuordnung des Elternberichtes des SDQ wieder. Bei der Analyse
der Daten fiel auf, dass uberdurchschnittlich viele Geschwisterkinder anhand
der Daten der Elternberichte der Kategorie ,unauffallig zugeordnet wurden.
Anhand ihres Gesamtproblemwertes traf dies fur alle Geschwister (n=19) zu.
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Tabelle 27:
Kategoriale Zuordnung der SDQ-Werte (Elternurteil)

unauffallig* grenzwertig* auffallig*

Skala Rohwert n % Rohwert n % Rohwert n %
emotionale Probleme 0-3 16 84.2 4 2 105 5-10 1 53
Verhaltensprobleme 0-3 17 895 4 2 105 5-10 - -
Hyperaktivitat/

Aufmerksamkeitsprobleme 0-5 19100 6 . -10 .
Probleme mit 03 19 100 4 - - 510 - -
Gleichaltrigen

prosoziales Verhalten 6-10 16 84.2 5 1 53 0-4 2 105
Gesamtproblemwert 0-12 19 100 13-15 - - 16-40 - -

* kategoriale Zuordnung nach Woerner et al. (Woerner et al. 2002)

100%
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Abbildung 4:

Kategoriale Zuordnung der SDQ-Skalenwerte (Elternbericht), des SDQ-Gesamtproblemwertes

(Elternbericht) und der Normkategorisierung (s.0.)

Zwischen dem SDQ-Gesamtproblemwert und den Variablen  Alter,
,Geschlecht’, ,SES*, ,Geburtsreihenfolge’ und der ,Méglichkeit der Geschwister,
sich mit anderen erwachsenen Personen als den Eltern Gber die Erkrankung

des Bruders/ der Schwester auszutauschen‘, wurden Korrelationskoeffizienten
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berechnet. Diese Korrelationen zeigt Tab. 28. Es bestand zwischen der
Variable ,Austausch’ und dem Gesamtproblemwert eine starke negative
Korrelation (r,p= -.64), die auf dem Niveau a= .05 signifikant war (p= .002).
Bestehende  Austauschmdglichkeiten  gingen  mit  geringeren  SDQ-
Gesamtproblemwerten im Elternbericht einher. Die Variable
,so0ziobkonomischer Status (SES)‘ korrelierte mit mittlerer Starke positiv mit dem
Gesamtproblemwert (rs= .43); dieser Zusammenhang war jedoch nicht
signifikant (p= .053). Zwischen den Variablen ,Alter, ,Geschlecht’ und ,SES
wurden Zusammenhange geringer Starke gefunden; diese waren alle nicht
signifikant.

Tabelle 28:

Korrelation des SDQ-Gesamtproblemwertes (Elternurteil) mit den Variablen ,Alter’, ,Geschlecht’,

,SES', ,Geburtsreihenfolge’ und der ,Moéglichkeit der Geschwister, sich auszutauschen'

Alter  Geschlecht® SES® Geburtsreihen-  Austausch®

folge®
kPt P° s p Fob Pt rw P
Gesamtproblemwert g 1, 19 43 45 053  -20 22 -64 .002

SDQ (Elternbericht)

! einseitige Signifikanz, 2 zweiseitige Signifikanz

? (Kodierung: 1= weiblich, 2= mannlich); b (Kodierung: hohe Werte= hoher SES)
¢ (Kodierung: 0= geboren vor dem erkrankten Kind, 1= geboren nach dem erkrankten Kind)

d (Kodierung: 0= keine Austauschmdglichkeiten, 1= Austauschmadglichkeiten)

5.3 Lebensqualitat, Fragestellungen 3 und 4

Fur die Auswertung der Fragestellungen drei und vier lagen die Daten des
KIDSCREEN-27 der Geschwister im Selbstbericht sowie des KIDSCREEN-
Index im Selbst-und Fremdbericht vor. Wegen multipler t-Testungen bei der
Auswertung der Fragestellung drei (n= 6) wurde das Signifikanzniveau nach
Bonferroni-Holm korrigiert. Héhere Werte der KIDSCREEN-Skalen gehen mit

besserer gesundheitshezogener Lebensqualitéat einher.

Selbstbericht
Den niedrigsten Skalenmittelwert erzielten die Geschwister dabei auf der Skala
,Korperliches Wohlbefinden' (M= 48.82; SD= 8.30), gefolgt von dem Wert der
Skala ,Psychisches Wohlbefinden' (M= 49.61; SD= 8.02).
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Damit lagen die Werte dieser beiden Skalen unter den Mittelwerten der
Referenzstichprobe. Die Werte der Skalen ,Beziehungen zu den Eltern und
Autonomie (M= 52.71; SD= 8.49), ,Soziale Unterstitzung und Gleichaltrige'
(M= 53.40; SD= 7.55) sowie ,Schulisches Umfeld' (M= 53.30; SD= 8.76) waren
hoher als die Referenzwerte. Der Vergleich der Mittelwerte im ein-Stichproben-
t-Test zeigte fur keine der funf Skalen signifikante Unterschiede zwischen
Geschwister- und Referenzpopulation. Die Ergebnisse des KIDSCREEN-27
und der Mittelwertvergleich mittels ein-Stichproben-t-Test mit einer deutschen
Referenzstichprobe (n= 1710) werden in Tab. 29 wiedergegeben (The
KIDSCREEN Group Europe 2006).

Tabelle 29:
KIDSCREEN-27 Ergebnisse der Geschwister (Selbstbericht) und Vergleich mit Referenzwerten

Geschwister Referenzwerte*

(n=1710)
Skala n M SD M t p!
korperliches
Wohlbefinden 19 48.82 8.30 51.61 -1.466 .080
psychisches i
Wohlbefinden 19 49.61 8.02 51.91 1.253 113
Beziehungen
zu den Eltern 18 52.71 8.49 51.88 417 341
und Autonomie
soziale
Unterstutzung/ 19 53.40 7.55 50.15 1.876 .039
Gleichaltrige
schulisches 19 53.30 8.76 50.75 1269 111
Umfeld

* (The KIDSCREEN Group Europe 2006),l einseitige Signifikanz

Anhand der Daten des Geschwisterselbstberichtes des KIDSCREEN-27 wurde
der KIDSCREEN-Index berechnet. Der Mittelwert der Geschwister (M= 52.62;
SD= 8.64) lag Uber dem Wert der Referenzstichprobe (M= 51.29). Im ein-
Stichproben-t-Test wurde dieser Mittelwertunterschied nicht signifikant. Diese
Ergebnisse zeigt Tab. 30.
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Tabelle 30:
KIDSCREEN-Index Ergebnisse der Geschwister (Selbstbericht) und Vergleich mit
Referenzwerten
Geschwister Referenzwerte*
n=19 n= 1658
M SD M t p!
KIDSCREEN-
52.62 8.64 51.29 673 .255
Index

* (The KIDSCREEN Group Europe 2006), 1einseitige Signifikanz

Es wurden Korrelationskoeffizienten zwischen dem Gesamtwert des
KIDSCREEN-Index (Selbstbericht) und den Variablen ,Alter, ,Geschlecht’,
SES', ,Geburtsreihenfolge’ und der ,Méglichkeit der Geschwister, sich mit
anderen erwachsenen Personen als den Eltern Uber die Erkrankung des
Bruders/ der Schwester auszutauschen’, berechnet. Dabei fand sich eine starke
negative Korrelation zwischen dem Gesamtwert des KIDSCREEN-Index und
der Variable ,Alter* (rs= -.552). Dieser Zusammenhang war signifikant (p= .007).
Ein weiterer signifikanter positiver Zusammenhang mittlerer Starke wurde
zwischen dem Gesamtwert des KIDSCREEN-Index und der Variable
,Geschlecht’ beobachtet (rp,= .440; p= .030). Mannliches Geschlecht ging mit
hoheren Gesamtwerten des KIDSCREEN-Index einher. Die Ubrigen
berechneten Korrelationskoeffizienten waren geringen, nicht signifikanten
Ausmalies. Diese Ergebnisse werden in Tab. 31 dargestellt.

Tabelle 31:

Korrelation des KIDSCREEN-10-Index (Selbstbericht) mit den Variablen ,Alter’, ,Geschlecht’,

,SES', ,Geburtsreihenfolge’ und der ,Moglichkeit der Geschwister, sich auszutauschen’

Alter Geschlecht® SES® Geburtsreinen-  Austausch®
folge®
ls pl rpb pl I's pl rpb pl rpb pl
:?]IdDeSXCREEN- -552 .007 440 .030 .013 .482 -.282 137 220 .183

! einseitige Signifikanz
? (Kodierung: 1= weiblich, 2= mannlich), b (Kodierung: hohe Werte= hoher SES)
¢ (Kodierung: 0= geboren vor dem erkrankten Kind, 1= geboren nach dem erkrankten Kind)

d (Kodierung: 0= keine Austauschmdglichkeiten, 1= Austauschmadglichkeiten)
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Elternbericht

Es lagen n= 18 Datensatze des KIDSCREEN-Index (Elternbericht) vor. Der
Mittelwert des KIDSCREEN-Index-Gesamtwertes (M= 52.85; SD= 12.71) lag
Uber dem Mittelwert der Referenzstichprobe (M= 51.27). Dieser
Mittelwertunterschied wurde im ein-Stichproben-t-Test nicht signifikant, wie in
Tab. 32 ersichtlich ist.

Tabelle 32:
KIDSCREEN-Index: Ergebnisse des Elternberichtes und Vergleich mit Referenzwerten

Elternbericht Referenzwerte*
n=18 n= 1658
M SD M t pt
KIDSCREEN- 52.85 12.71 51.27 .526 .303
Index

* (The KIDSCREEN Group Europe 2006), * einseitige Signifikanz

Allgemeiner Gesundheitszustand

Den KIDSCREEN-Eltern- und Kinderfragebdgen geht jeweils eine Frage nach
dem allgemeinen Gesundheitszustand voraus. Diese wird auf einer Skala von 1
(schlecht) bis 5 (ausgezeichnet) beantwortet. Die Ergebnisse des Selbst-und
Fremdberichtes der Frage zum allgemeinen Gesundheitszustand werden in
Tab. 33 dargestellt. Ein Vergleich der Mittelwerte des Selbst- und
Fremdberichtes mittels Mann-Whitney-U-Test zeigte keine signifikanten
Unterschiede der Angaben. Die Kennwerte des Items ,allgemeiner
Gesundheitszustand® werden in Abb. 5 in Form eines Boxplots dargestellt.
Tabelle 33:

Mann-Whitney-U-Test des KIDSCREEN-Items ,allgemeiner Gesundheitszustand” (Selbstbericht

vs. Elternbericht)

Item Version n M SD mittlerer Rang- U z p'
Rang summe

Gesundheits. Selbstbericht 19 411 .74  21.26  404.00
zustand Elternbericht 19 3.84 .83 17.74  337.00

147.00 -1.04 .298

! zweiseitige Signifikanz
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5' I

=
1

[
|

ltemwert Gesundheitszustand*
L

| |
Selbstbericht Elternbericht
* Kodierung: 1= schlecht, 2 = weniger gut, 3= gut, 4= sehr gut, 5= ausgezeichnet)

Abbildung 5:
KIDSCREEN:-Item ,allgemeiner Gesundheitszustand' (Selbst- und Elternbericht)

5.4 Einsamkeit, Fragestellung 5

Zur Erhebung der Einsamkeit in der Beziehung der gesunden Geschwister zu
ihren Eltern wurde die Skala ,L-Part' der ,Loneliness and Aloneless Scale for
Children and Adolescent (LACA)“ eingesetzt. Die Mittelwerte und
Standardabweichungen der einzelnen Items sind in Tab. 34 dargestellt. Die
einzelnen Items konnten auf einer Skala von eins bis vier (,oft*, ,manchmal®,
.kaum®, nie“) beantwortet werden. Zur Auswertung der Ergebnisse wurden die
ltems so umgepolt, dass jeweils hohere Werte mit starkerer empfundener
Einsamkeit einhergehen. Der hochste Mittelwert wird fir das Item ,Es fallt mir
schwer, mit meinen Eltern zu reden” erzielt (M= 2.16; SD= 1.07). Der geringste
Mittelwert wurde fir das Item ,Zu Hause fuhle ich mich wohl* erzielt (M= 1.05;
SD=.23).
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Tabelle 34:
Items der LACA-Skala ‘L-Part’

Geschwister

Item n M* SD
Ich empfinde eine enge
Bindung zu meinen 19 1.47 .61
Eltern
Meine Eltern nehmen
sich Zeit, um mir
Aufmerksamkeit zu 19 1.58 o1
schenken
Ich fiihle mich von
meinen Eltern 19 1.21 A2
ausgeschlossen**
Ich finde bei meinen
Eltern Trost 18 1.61 70
Es fallt mir schwer, mit
meinen Eltern zu 19 2.16 1.07
reden**
Ich komme mit meinen

19 1.37 .50

Eltern sehr gut klar

Meine Eltern sind
bereit, mir zuzuhéren, 19 1.16 .38
oder zu helfen

Ich habe das Gefiihl,

dass meine Eltern und 19 1.47 51
ich zusammengehdren
Meine Eltern teilen 19 1.89 74

meine Interessen

Meine Eltern haben ein

ernsthaftes Interesse an 19 1.37 .50
mir

Ich habe Zweifel, ob

meine Eltern mich 19 1.16 .38
wirklich lieben**

Zu Hause flihle ich mich
Cofl 19 1.05 23

* (Kodierung: 1= oft bis 4= nie), ** reverse Kodierung

Die Mittelwerte der einzelnen Items dienten der Berechnung der Skala ,L-Part".
Hohe Werte dieser Skala stehen fur starkere empfundene Einsamkeit in der
Beziehung zu den Eltern.

Die Ergebnisse der Skala werden in Tabelle 35 aufgefuhrt (Mittelwerte und
Standardabweichungen). In dieser Tabelle ist auch der Mittelwertvergleich mit
Daten einer belgischen Referenzstichprobe (n= 444) (Marcoen und Goossens
1987) ersichtlich.
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Die Mittelwerte der Skala ,L-Part’ der gesunden Geschwister (M= 17.50; SD=
3.91) waren geringer als die der Referenzstichprobe (M= 19.00). Im ein-
Stichproben-t-Test waren diese Unterschiede nicht signifikant.

Tabelle 35:
Ergebnisse der LACA-Skala ,L-Part' (Geschwister) und Vergleich mit Referenzpopulation

Geschwister Referenzstichprobe*
(n=19) (n=444)
n M SD M t pt
L-PART 19 17.50 3.91 19.00 -1.667 .056

* (Marcoen und Goossens 1987), ! einseitige Signifikanz

Des Weiteren wurden Korrelationskoeffizienten zwischen dem Skalenmittelwert
L-Part’ der Geschwister und den Variablen Alter, ,Geschlecht’,
,soziobkonomischer Status (SES)‘, ,Geburtsreihenfolge® und der ,Mdglichkeit
der Geschwister, sich mit anderen erwachsenen Personen als den Eltern Uber
die Erkrankung des Bruders/ der Schwester auszutauschen’, berechnet. Es
zeigten sich lediglich Korrelationen geringer bis mittlerer Starke. Fur keine
dieser Korrelationen waren signifikante lineare Zusammenhéange darstellbar.
Diese Ergebnisse sind in Tab. 36 ersichtlich.

Tabelle 36:

Korrelationen der LACA-Skala ,L-Part' (Geschwister) mit den Variablen ,Alter’, ,Geschlecht’,

,SES', ,Geburtsreihenfolge’ und der ,Moglichkeit der Geschwister, sich auszutauschen'

Alter Geschlecht? SES" Geburtsreihen-  Austausch®
folge®
rs b P rs p* ob p* o P
L-Part 27 .13 .027 91 .18 48 -.26 .16 -.33 .08

! einseitige Signifikanz, * zweiseitige Signifikanz

% (Kodierung: 1= weiblich, 2= méannlich)
b (Kodierung: hohe Werte= hoher SES)
¢ (Kodierung: 0= geboren vor dem erkrankten Kind, 1= geboren nach dem erkrankten Kind)

d (Kodierung: 0= keine Austauschmdglichkeiten, 1= Austauschmadglichkeiten)

Die Mittelwerte der Skala ,L-Part’ der kranken Kinder und gesunden
Geschwister wurden mittels Mann-Whitney-U-Test verglichen, da keine
Normalverteilung der Skalen vorlag. Es zeigte sich ein geringer Unterschied der

Mittelwerte der gesunden Geschwister (M= 17.50; SD= 3.19) und der kranken
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Kinder (M= 17.17; SD= 4.75), der jedoch nicht signifikant war, wie in Tab. 37
dargestellt wird (U= 139.50; z= -.415; p= .678).

Tabelle 37:
Mann-Whitney-Test fur die LACA-Skala ,L-Part' der gesunden Geschwister und kranken Kinder

Skala Gruppe n mittlerer Rangsumme U z p'
Rang
L-Part Geschwister 19 17.22 275.50

) 139.50 -.415 .678
L-Part kranke Kinder 16 18.66 354.50

! zweiseitige Signifikanz

5.5 Geschwisterbeziehung, Fragestellung 6

Es lagen sowohl fur die gesunden Geschwister als auch fir die kranken Kinder
Daten des ,Sibling-Relationship-Questionnaire (SRQ)“ vor. Aus diesen wurden
jeweils die neun Skalen  Vertrautheit’, ,Liebe/ Zuneigung', ,Prosoziales
Verhalten’, ,Begleitung/ Gesellschaft’, ,Ahnlichkeit’, ,Bewunderung des
Geschwisters', ,Bewunderung durch das Geschwister’, ,vaterliche Parteilichkeit’
und ,mitterliche Parteilichkeit* gebildet.

Die Skalenwerte erlaubten die Berechnung der beiden Faktoren ,Warme/ Nahe*
und ,Rivalitat”.

5.5.1 Geschwisterbeziehung aus Sicht der gesunden G eschwister

In Tab. 38 werden die Mittelwerte und Standardabweichungen der Skalen
\Vertrautheit’, ,Liebe/ Zuneigung‘, ,Prosoziales Verhalten, ,Begleitung/
Gesellschaft', ,Ahnlichkeit’, ,Bewunderung des Geschwisters’, ,Bewunderung
durch das Geschwister’, und des Faktors ,Warme/ Nahe“ jeweils im Vergleich
zu den Daten der deutschen Referenzstichprobe (n= 913) dargestellt (Lange
2012). Bei diesen sieben Skalen und dem Faktor ,Warme/ Nahe* gilt, dass ein
hoherer Mittelwert auf eine vertrautere Geschwisterbeziehung hinweist. Der
Vergleich des Faktors ,Wéarme/ Nahe" und der zugehdrigen sieben Skalen mit
den Referenzwerten zeigte geringe Unterschiede; diese lieferten im ein-
Stichproben-t-Test in keinem Bereich signifikante Ergebnisse. Dabei fand sich
der starkste Unterschied zwischen den Werten der Skala ,Liebe/ Zuneigung'
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(t= -1.759; p= .097) und der geringste Unterschied zwischen der Werten der
Skala ,Bewunderung durch Geschwister* (t= -.135; p= .894).
Tabelle 38:

Darstellung des Faktors Wéarme/ Nahe des SRQ (Geschwister) mit den zugehérigen

Skalenmittelwerten und Vergleich mit Referenzpopulation (ein-Stichproben-t-Test)

Geschwister Referenzstichprobe*
(n=913)
n M SD M t p
Vertrautheit 18 2.13 1.07 2.45 -1.274 .220
Liebe/
Zuneigung 18 2.56 1.05 2.99 -1.759 .097
Prosozial 18 3.13 1.12 3.33 -.758 459
Begleitung/
Gesellschaft 17 2.94 1.15 2.89 183 .857
Ahnlichkeit 18 2.93 74 2.90 149 .883
Bewunderung
des 18 3.04 1.11 2.98 218 .830
Geschwisters
Bewunderung
durch 18 2.93 75 2.95 -.135 .894
Geschwister
Wwarme/ Nahe 17 2.85 .83 2.92 -.020 .984

* (Lange 2012), ! zweiseitige Signifikanz

Bei der Auswertung der erhobenen Daten, aus denen die Skalen ,mutterliche
Parteilichkeit’ und ,vaterliche Parteilichkeit’ gebildet worden sind, wurde die
Vorgehensweise analog der Originalversion gewahlt. Dabei gibt ein Mittelwert
von 3.00 an, dass keine Bevorzugung eines der Geschwisterkinder durch ein
Elternteil besteht. Werte kleiner 3.00 stehen fir Bevorzugung desjenigen
Kindes, welches nicht den Fragebogen ausgeflillt hat. Werte gréf3er 3.00 stehen
fur Bevorzugung des Kindes, das den Fragebogen beantwortet. Die gleiche
Bewertung gilt fir den Faktor ,Rivalitat”.

Den geringeren Wert dieser beiden Skalen lieferte die Skala ,mutterliche
Parteilichkeit® (M= 2.78; SD= .47). Die Ergebnisse der Skala ,vaterliche
Parteilichkeit® (M= 2.96; SD= .63) waren im Vergleich zur Skala ,mutterliche
Parteilichkeit* hoher.
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Ein Vergleich der Daten der gesunden Geschwister mit der Referenzstichprobe
erbrachte weder fur eine der beiden oben genannten Skalen noch fur den
Faktor ,Rivalitat* signifikante Unterschiede.

In Tab. 39 werden die Ergebnisse der Skalen ,vaterliche Parteilichkeit’ und
,mutterliche Parteilichkeit’ und des Faktors ,Rivalitat* sowie der Vergleich der
Mittelwerte mit denen der Referenzstichprobe dargestellt (ein-Stichproben-t-
Test).

Tabelle 39:

Darstellung des Faktors ,Rivalitat des SRQ (Geschwister) mit den zugehorigen

Skalenmittelwerten und Vergleich mit Referenzpopulation (ein-Stichproben-t-Test)

Geschwister Referenzstichprobe
(n=913)*

Skala/ Faktor n M sSD n ¢ oL
vaterliche

Parteilichkeit S 2.96 .63 297  -048 481
mutterliche

Parteilichkeit 2.78 AT 285  -650 262
Rivalitét 18 2.87 41 291 -.406 345

* (Lange 2012), leinseitige Signifikanz

Zwischen dem Faktor ,Warme/ Nahe* und den Variablen ,Alter', ,Geschlecht’,
,soziobkonomischer Status (SES)‘, ,Geburtsreihenfolge® und der ,Mdglichkeit
der Geschwister, sich mit anderen erwachsenen Personen als den Eltern Uber
die Erkrankung des Bruders/ der Schwester auszutauschen’, wurden
Korrelationskoeffizienten berechnet. Es fand sich ein starker, positiver
Zusammenhang zwischen der Variable ,Austausch’ und dem Faktor ,Warme/
Nahe* (rpp= .551). Dieser Zusammenhang war signifikant (p= .011). Mehr
Austauschmoglichkeiten gingen mit einer néheren Geschwisterbeziehung
einher. Ein weiterer positiver linearer Zusammenhang bestand zwischen der
Variable ,SES‘ und dem Faktor ,Warme/ Nahe". Diese positive Korrelation war
mittlerer Starke, zeigte aber keine Signifikanz (rs= .386; p= .096). Hoherer
soziobkonomischer Status ging mit einer naheren Geschwisterbeziehung
einher. Die Ubrigen Korrelationen zwischen den obigen Variablen und dem
Faktor ,Warme/ Nahe“ waren nur geringen Ausmafles und lieferten keine

signifikanten Ergebnisse.
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Durchgefiihrte Berechnungen von Korrelationskoeffizienten zwischen dem
Faktor ,Rivalitat und den obigen Variablen ergaben lediglich Zusammenhange
geringer Starke, die alle nicht signifikant waren. Tab. 40 zeigt die
Korrelationskoeffizienten, die zwischen den Faktoren ,Warme/ N&he* und
.Rivalitat* und den Variablen ,Alter’, ,Geschlecht’, ,sozioOkonomischer Status
(SES)', ,Geburtsreihenfolge* und der ,Moglichkeit der Geschwister, sich mit
anderen erwachsenen Personen als den Eltern Uber die Erkrankung des
Bruders/ der Schwester auszutauschen’, berechnet wurden.

Tabelle 40:

Korrelation der beiden Faktoren Warme/ Néhe und Rivalitdt des SRQ (Geschwister) mit den

Variablen ,Alter’, ,Geschlecht’, ,SES', ,Geburtsreihenfolge’ und der ,Mdéglichkeit der Geschwister,

sich auszutauschen'

Alter Geschlecht? SESP Geburtsrei-  Austausch®

henfolge®
Faktor I's p Mob p I's p* ) p’ Iob p'
\év;r:;ne/ 249 336 117 653 .386 .096 .074 393 551 .01l

Rivalitat 131 603 .149 555 .256 .199 .250 .166 .046 .428

! einseitige Signifikanz, > zweiseitige Signifikanz

% (Kodierung: 1= weiblich, 2= mannlich)
b (Kodierung: hohe Werte= hoher SES)
¢ (Kodierung: 0= geboren vor dem erkrankten Kind, 1= geboren nach dem erkrankten Kind)

d (Kodierung: 0= keine Austauschmdglichkeiten, 1= Austauschmdglichkeiten)

5.5.2 Geschwisterbeziehung aus Sicht der kranken Ki  nder

Der geringste Skalenwert der neun erhobenen Skalen des SRQ zeigte die
Skala ,Vertrautheit (M= 2.00; SD= .82). Der Wert dieser Skala unterschied sich
auch am starksten von den Referenzdaten (t= -2.040; p= .061). Den héchsten
Wert lieferte die Skala ,prosoziales Verhalten' (M= 3.09; SD= .82). Dieser Wert
lag ebenfalls unter dem Wert der Referenzstichprobe (Mgreferen,= 3.27). Die
Werte aller Skalen waren mit Ausnahme der Skala ,mutterliche Parteilichkeit'
geringer als die Referenzwerte. Der Vergleich der Ergebnisse der Befragung
der kranken Kinder mit den Werten der Referenzstichprobe mittels ein-
Stichproben-t-Test zeigte fur keine der neun Skalen signifikante
Mittelwertunterschiede. Diese Ergebnisse werden in Tab. 41 dargestellt.
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Tabelle 41:

Vergleich der Skalen des SRQ (kranke Kinder) mit den Werten der Referenzstichprobe

kranke Kinder Referenz-
stichprobe*

Skala n M SD M t pt
Vertrautheit 15 2.00 .82 2.43 -2.040 .061
Liebe/ 15 2.73 87 208  -1.092  .293
Zuneigung
Prosozial 15 3.09 .82 3.27 -.854 407
Begleitung/ 15 2.77 82 285  -393 700
Gesellschaft
Ahnlichkeit 15 2.76 .67 291 -.890 .389
Bewunderung
des 15 2.87 71 3.01 -781 448
Geschwisters
Bewunderung
durch 15 2.61 .81 2.74 -.616 .548
Geschwister
vaterliche
Parteilichkeit 15 3.00 31 3.07 -.878 .395
miitterliche 15 2.96 33 2.94 182 858

Parteilichkeit

* (Lange 2012), ' zweiseitige Signifikanz

Auch die Ergebnisse der Faktoren ,Warme/ Nahe" und ,Rivalitat* wurden mit

den deutschen Referenzdaten verglichen. Die Werte beider Faktoren lagen

unter denen der Referenzstichprobe; dieser Unterschied war gering und wurde

im ein-Stichproben-t-Test in beiden Féllen nicht signifikant (s. Tab. 42).

Tabelle 42:

Vergleich der Faktoren ,Warme/ Nahe" und ,Rivalitat" des SRQ (kranke Kinder) mit den Werten

der Referenzstichprobe

kranke Kinder Referenz-
stichprobe*
Faktor n M SD M t pt
Klvaf'j‘r:;"e/ 15 2.69 64 088  -1158 266
Rivalitat 15 2.98 .29 3.01 -.434 671

* (Lange 2012), ! zweiseitige Signifikanz
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5.5.3 Geschwisterbeziehung der gesunden und kranken Kinder im
direkten Vergleich

Die SRQ-Skalenergebnisse fur die Geschwisterstichprobe und die Daten der
kranken Kinder sowie der Vergleich auf Skalenmittelwertunterschiede (t-Test fur
unabhangige Stichproben) werden in Tab. 43 dargestellt. Die Differenz der
Skalenwerte zwischen den Geschwisterdaten und denen der kranken Kinder
war gering. Im t-Test fur unabhéngige Stichproben zeigte sich zwischen den
Ergebnissen keiner der neun erhobenen Skalen ein signifikanter
Mittelwertunterschied.

Tabelle 43:

Vergleich der Skalen des SRQ der gesunden Geschwister mit den Werten der kranken Kinder

(t-Test fiir unabhéngige Stichproben)

Geschwister kranke Kinder
Skala n M SD n M SD t df p'
Vertrautheit 18 2.13 1.07 16 2.13 .93 -.013 32 .989
Liebe/ 18 256 105 16 2.81 .90 .761 32 452
Zuneigung
Prosozial 18 3.13 1.12 16 3.08 .79 -.140 30.561 .889
Begleitung/ 17 294 115 16 291 .97 -094 31 962
Gesellschaft
Ahnlichkeit 18 2.93 .74 16 2.81 .69 -.462 32 .647
Bewunderung
des 18 3.04 1.11 16 2.90 .70 -.438 32 .664
Geschwisters
Bewunderung
durch 18 2.93 .75 16 2.66 .80 -1.009 32 321
Geschwister
Warme/ Nahe 17 2.85 .83 15 2.69 .64 -.593 30 .558

! zweiseitige Signifikanz

Fur die beiden Faktoren ,Warme/ Nahe“ und ,Rivalitdt* des SRQ zeigten sich
ebenfalls keine signifikanten Mittelwertunterschiede zwischen den kranken
Kindern und den gesunden Geschwistern. Die Ergebnisse des Mann-Whitney-

U-Tests werden in Tab. 44 dargestellt.
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Tabelle 44:
Mann-Whitney-U-Test zum Vergleich der Skalen des Faktors ,Rivalitat* sowie des Faktors

-Rivalitat* des SRQ der gesunden Geschwister mit den Werten der kranken Kinder

Skala/ Gruppe n M SD mittlerer  Rang- U z p*
Faktor Rang summe
itterlich Geschwister 18 2.78 .47 15.47 278.50
mutteriiche
Parteilichkeit ~ kranke 15 296 .33  18.83 25250 000 ez
Kinder ) ) ’ ’
sterlich Geschwister 18 2.96 .63 16.53 297.50
vaterliche
iche 12650 -357 721
Parteilichkeit E.a”ke 15 300 .31 1757 263.50
inder
Geschwister 18 2.87 .41 15.67 282.00
Rivalitit 111.00 -1.008 .313
r(rlﬁg';‘f 15 298 .29  18.60 279.00

! zweiseitige Signifikanz

5.6 Krankheitsauseinandersetzung/ Familiensituation ,

Fragestellung 7

Krankheitsauseinandersetzung der Geschwisterkinder

Ein Teil der Geschwister gribelte darliber, dass es genauso sie selbst gewesen
sein konnten, die von der Krankheit betroffen sind. Selten oder nie hegten n=
12 Kinder (63.2%) diese Gedanken, wohingegen n= 2 (10.5%) manchmal, n=4
(21.1%) oft und n= 1 Kind (5.3%) immer diesen Gedanken nachging.

Der Grof3teil der Kinder (n= 17; 89.5%) winschte sich nie, selbst auch krank zu
sein. Nur je ein Kind (5.3%) winschte sich dies selten bzw. manchmal.

Den Wunsch, selbst etwas tun zu kénnen, damit es den kranken Geschwistern
besser geht, verspirten n= 6 Kinder (31.6%) nie bzw. selten, n= 4 (21.1%)
manchmal, n= 3 (15.8%) oft und n= 6 (31.6%) immer.

Beeintrachtigung der Familiensituation

Der Wunsch, dass die Eltern weniger Zeit mit dem kranken Kind verbringen
sollen, bestand bei nur n= 1 Geschwisterkind (5.3%) manchmal, beim
Uberwiegenden Teil bestand dieser Wunsch selten (n= 8; 42.1%) oder nie (n=
10; 52.6%).

N= 10 Geschwister (52.6%) hatten nie den Eindruck, dass die eigene Familie

aufgrund der NF1-Erkrankung weniger oft schone Dinge unternahm als andere
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Familien dies tun. Selten hatten diesen Eindruck n= 4 (21.1%) und manchmal
n= 5 Kinder (26.3%).

Das Gefuhl, dass andere Personen mehr an der Erkrankung der Schwester/
des Bruders interessiert sind und wenig Interesse fir das gesunde
Geschwisterkind zeigen, bestand bei n= 1 Geschwister (5.3%) oft und bei n= 2
Kindern (10.5%) manchmal. Der Uberwiegende Teil hegte dieses Gefiihl selten
(n=1; 5.3%) oder nie (= 15; 78.9%).

Der Aussage, aufgrund der Erkrankung weniger Besuch durch Freunde zu
bekommen, stimmten nur n= 1 Geschwister (5.3%) zu. N= 15 Kinder (78.9%)
stimmten dieser Aussage nicht zu. N= 3 (15.8%) Geschwisterkinder

beantworteten diese Frage nicht.

5.7 Kommunikation/ Beratungsbedarf, Fragestellung 8

5.7.1 Kommunikation der Geschwister Uber die Erkra  nkung

N= 13 (68.4%) Geschwisterkinder gaben an, sich mit beiden Elternteilen
gleichermalRen Uber die Erkrankung des Geschwisterkindes austauschen zu
kénnen. Fur 26.3% (n= 5) war der Gesprachspartner in erster Linie die Mutter
und far n= 1 Kind (5.3%) war dies der Vater.

N= 18 der Eltern (94.7%) gaben an mit ihrem gesunden Kind tber die NF1-
Erkrankung des Geschwisterkindes zu sprechen. Lediglich in einer Familie
fanden solche Gesprache nicht statt (5.3%). Die Anzahl der Gesprache im Jahr
variierte zwischen zwei und 200 (M= 19.7; SD= 48.1). Eine Familie gab nicht
an, wie viele dieser Gesprache bei ihnen im Jahr gefiihrt werden.

N= 10 Geschwisterkinder (52.6%%) verfigten neben den Eltern Uber weitere
Personen innerhalb der Familie, mit denen sie sich Uber die Krankheit
austauschen konnen. Zum Personenkreis, mit dem Gesprache gefuhrt werden,
zahlten dabei in erster Linie die Groldeltern (n= 8; 80%), weitere Geschwister
(N=1; 10%) sowie alle Familienmitglieder (n= 1; 10%).

Freunde, mit denen die Geschwisterkinder tber die Krankheit des Bruders/ der
Schwester sprechen kénnen, hatten nur n= 8 Kinder (42.1%). Der grof3ere Teil
der Geschwister konnte sich mit seinen Freunden nicht Uber die NF1-
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Erkrankung austauschen (n= 10; 52.6%). Ein Kind (5.3%) machte keine
Angaben zu dieser Frage. N= 6 (68.4%) der Geschwisterkinder gaben an, dass
ihnen weder Freunde noch Familienmitglieder (auRer den Eltern) zum

Austausch tber die NF1-Erkrankung zur Verfigung stehen.

5.7.2 Winsche der Geschwisterkinder beziglich Info rmation, Beratung
und Austausch

Der Uberwiegende Teil der Geschwister war sich unsicher, ob sie gerne mehr
Uber die Erkrankung NF1 wissen mochten (n= 10; 52.6%). Mehr Informationen
wulnschten sich n= 5 (26.3%) Geschwister und n= 4 (21.1%) Kinder mochten
keine weiteren die Krankheit betreffenden Informationen erhalten.
Austauschmoglichkeiten mit anderen Kindern, die ebenfalls ein chronisch
krankes Geschwisterkind haben, winschten sich n= 3 (15.8%) Kinder; n= 8
(42.1%) mdchten sich nicht austauschen. Weitere 8 Kinder (42.1%) waren sich
nicht sicher, ob sie sich gerne mit anderen Geschwisterkindern austauschen
wirden. Mit einem Arzt wirden sich nur n= 2 (10.5%) der Geschwisterkinder
gerne Uber die NF1-Erkrankung austauschen. N=9 (47.4%) Geschwisterkinder
sahen keine Notwendigkeit fir ein Gesprach mit einem Arzt und n= 8 (42.1%)
waren sich unsicher, ob sie gerne einmal mit einem Arzt Gber die Krankheit

sprechen méchten.

5.7.3 Beratungsbedarf aus Sicht der Eltern

N= 11 (57.9%) der Eltern sahen keine Notwendigkeit an Beratungsangeboten
fur die gesunden Geschwisterkinder aufgrund der NF1-Erkrankung ihres
anderen Kindes. In 42.1% der Falle (h= 8) winschten sich die Eltern
Beratungsangebote fur ihre gesunden Kinder. Zu den Angeboten, die die Eltern
sich fir ihre gesunden Kinder winschten, zahlten spielerische Informationen
(z.B. Bucher, computerbasierte Informationen) tber die Erkrankung (n= 5), der
Austausch mit anderen gesunden Geschwisterkindern (n= 3) sowie eine

psychologische Beratung (n=1).
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6 Diskussion

Ziel der vorliegenden Arbeit war es, die verschiedenen Aspekte der
psychosozialen Belastung von Geschwisterkindern zu erheben, deren Bruder
oder Schwester an Neurofibromatose Typ 1 erkrankt ist.

6.1 Zusammenfassung der Ergebnisse

Die erste Fragestellung hatte die Zielsetzung, die psychische Belastung der
Geschwisterkinder aus ihrer eigenen Sicht zu erfassen. Dafur konnte auf die
Ergebnisse der beiden Frageb6gen CES-DC und SDQ zuriickgegriffen werden.
Die Ergebnisse des Screenings auf Depression (CES-DC) zeigten in drei von
vier Skalen sowie fur den Gesamtwert geringere Werte (einhergehend mit
geringerer Belastung) als die Referenzpopulation. Lediglich auf der Skala
,somatisch* wurden im Vergleich zur Referenzstichprobe gering héhere Werte
erzielt. Keiner dieser Mittelwertunterschiede war jedoch signifikant. Auch die
Anzahl der Geschwister, deren Gesamtwert Uber dem cut-off-Wert lag, zeigte
keinen wesentlichen Unterschied zur Referenzstichprobe.

Alle berechneten Korrelationskoeffizienten waren lediglich geringer bis mittlerer
Starke und nicht signifikant.

Die erhobenen Daten des Fragebogens ,Starken und Schwachen (SDQ)*
deuteten in vier von funf Skalen eine gering niedrigere psychosoziale Belastung
im Vergleich zur Norm an. Weder fur eine der funf Skalen noch fir den
Gesamtproblemwert  zeigten sich signifikante Unterschiede zur
Referenzstichprobe. Alle Geschwisterkinder wurden anhand ihres SDQ-
Gesamtproblemwertes der Kategorie ,unauffallig® zugeordnet. Dies steht der
Erwartung entgegen, dass je 10% einer Normstichprobe den Kategorien
~.grenzwertig” und ,auffallig“ zugeordnet werden (Goodman et al. 1998).

Zwei der funf berechneten Korrelationen zeigten signifikante Ergebnisse und
waren starken bzw. anndhernd starken Ausmales. Hoheres Alter und
weibliches Geschlecht gingen mit hheren SDQ-Gesamtproblemwerten einher.
Zusammenfassend kann gesagt werden, dass die Geschwisterkinder keine

starkere psychische Belastung im Vergleich zur Norm zeigten.
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Die Alternativhypothese H1,1 besagte, dass die Geschwisterkinder selbst tUber
mehr psychische Probleme berichten als die Referenzstichprobe. Die
vorliegenden Ergebnisse fuhrten dazu, dass diese Alternativhypothese unter

Beibehaltung der Nullhypothese verworfen wurde.

Gegenstand der zweiten Fragestellung war die Erfassung der psychischen
Belastung der Geschwisterkinder aus Elternsicht . Der mittlere Gesamtwert
des CES-DC-Elternberichtes war verglichen mit dem Referenzwert gering
hoher. Dieser Unterschied beruhte vor allem auf einem im Vergleich zur
Referenzpopulation héheren Wert der Skala ,somatisch’. Speziell dieser Skala
wird jedoch von Barkmann et al. keine ausreichende Reliabilitat zugesprochen,
um Diagnoseaussagen treffen zu kdnnen (Barkmann et al. 2008). Ein Vergleich
der erhobenen Daten mit den Referenzwerten zeigte weder fir eine der vier
Skalen noch fur den Gesamtwert signifikante Unterschiede. Die Anzahl der
Geschwisterkinder, die anhand ihres Gesamtwertes Uber dem cut-off-Wert
lagen, zeigte unter Berlicksichtigung der StichprobengrofRe keinen wesentlichen
Unterschied im Vergleich zu den Normwerten.

Fur die berechneten Korrelationskoeffizienten zeigte sich ein Zusammenhang
mittlerer Starke zwischen dem CES-DC-Gesamtwert und der Variable Alter.
Diese Korrelation war auf dem Niveau a= .05 signifikant. Hoheres Alter ging
dabei mit starkerer Belastung einher. Die ubrigen Korrelationen waren nur
geringer Starke und lieferten keine signifikanten Ergebnisse.

Die Werte aller Skalen sowie der Gesamtproblemwert des SDQ-Elternberichtes
deuteten auf eine geringere psychosoziale Belastung der Geschwisterkinder im
Vergleich mit der Referenzstichprobe hin. Der Mittelwertvergleich mit der
Referenzstichprobe lieferte signifikante Ergebnisse fur die Skalen
,Hyperaktivitdt/ Aufmerksamkeitsprobleme’ und ,Probleme mit Gleichaltrigen’
sowie fur den Gesamtproblemwert. Die berechneten Effektstarken der
signifikanten Ergebnisse waren alle starken Ausmalles. Anhand ihrer
Skalenwerte und des Gesamtproblemwertes wurden die Geschwisterkinder
Kategorien zugeordnet. Dabei zeigte sich, dass die vorliegenden Werte im
Vergleich mit den Referenzwerten Uberdurchschnittlich oft zur Einteilung der

Geschwister in die Kategorie ,,unauffallig” fihrten, mit entsprechend geringeren
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H&aufigkeiten in den Kategorien ,grenzwertig” und ,auffallig“. Dies unterstitzt die
oben formulierte Annahme, dass die Geschwisterkinder aus Sicht ihrer Eltern
eine geringere psychosoziale Belastung erfahren als die Norm.

Die  berechneten  Korrelationskoeffizienten ergaben einen linearen
Zusammenhang hoher Starke zwischen dem SDQ-Gesamtproblemwert und der
Variable ,Austausch‘. Geschwister, die Uber Personen verfiigten, mit denen sie
sich Uber die Erkrankung des Bruders/ der Schwester austauschen konnten,

wiesen signifikant niedrigere SDQ-Gesamtproblemwerte auf.

Die dritte  Fragestellung untersuchte die  gesundheitsbezogene
Lebensqualitéat der gesunden Geschwister aus eigener Sichtweise . Das
Ergebnis keiner der funf Skalen des KIDSCREEN-27 zeigte verglichen mit den
Referenzwerten signifikant hbhere oder niedrigere Skalenwerte. Als Globalmal3
der gesundheitsbezogenen Lebensqualitat diente der aus dem KIDSCREEN-27
berechnete KIDSCREEN-Index, dessen Wert gering Uber dem Referenzwert
lag (entsprechend héherer Lebensqualitat). Auch dieser Unterschied war jedoch
nicht signifikant. Ihren allgemeinen Gesundheitszustand beurteilten die
Geschwister im Mittel als ,,sehr gut®.

Fur die berechneten Korrelationskoeffizienten ergab sich ein starker negativer
linearer Zusammenhang zwischen dem Gesamtwert des KIDSCREEN-Index
und der Variable ,Alter'. Ein niedrigeres Alter ging dabei mit hoéheren
Gesamtwerten (entspricht hoherer Lebensqualitat) des KIDSCREEN-Index
einher. Dieser Zusammenhang war signifikant. Zwischen dem Gesamtwert des
KIDSCREEN-Index und der Variable ,Geschlecht’ fand sich ein positiver
linearer Zusammenhang mittlerer Starke. Mannliches Geschlecht ging mit
hoheren Gesamtwerten des KIDSCREEN-Index einher. Auch diese Korrelation
war signifikant. Die Ubrigen berechneten Korrelationskoeffizienten ergaben
lediglich Zusammenhange geringer Starke, die alle nicht signifikant waren. Die
Alternativhypothese H1,2 besagte, dass die Geschwisterkinder chronisch
kranker Kinder eine geringere selbstberichtete HrQoL verglichen mit der Norm
berichten. Diese Alternativhypothese wurde zugunsten der Nullhypothese

verworfen.
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Die vierte Fragestellung befasste sich mit der gesundheitsbezogenen

Lebensqualitat der Geschwister aus Elternsicht . Die Ergebnisse des
Elternberichtes des KIDSCREEN-Index zeigten einen gering ho6heren
Gesamtwert (entspricht héherer HrQoL) im Vergleich zur Normpopulation.
Dieser Unterschied war nicht signifikant. Den allgemeinen Gesundheitszustand
der Geschwister beurteilten die Eltern im Mittel als ,sehr gut®.

In der funften Fragestellung wurde die empfundene Einsamkeit der
Geschwister in der Beziehung zu ihren Eltern untersucht. Die erhobenen
Werte der LACA-Skala ,L-Part’ sowie die Werte der einzelnen Items deuteten
im  Vergleich mit den Referenzwerten entgegen der formulierten
Alternativhypothese auf eine etwas niedrigere empfundene Einsamkeit in der
Beziehung zu den Eltern hin. Diese Unterschiede erwiesen sich jedoch als nicht
signifikant. Die berechneten Korrelationskoeffizienten zeigten lediglich geringe
bis mittlere Starke und waren alle nicht signifikant. Auch der Vergleich der
Skalenmittelwerte der gesunden Geschwister mit denen der kranken Kinder
lieferte keine signifikanten Ergebnisse.

Die Alternativhypothese H1,3, die besagte, dass die Geschwisterkinder von
chronisch kranken Kindern eine starkere empfundene Einsamkeit im Vergleich

zur Norm berichten, wurde zugunsten der Nullhypothese verworfen.

Die sechste Fragestellung diente der Beurteilung der
Geschwisterbeziehung . Weder die Ergebnisse der neun erhobenen Skalen
des SRQ der gesunden Geschwister, noch die Ergebnisse der Befragung der
kranken Kinder differierten stark von den Referenzwerten. Keiner dieser
geringen Unterschiede war signifikant. Auch die Werte der beiden Faktoren
~Warme/ N&he* und ,Rivalitat® unterschieden sich bei den gesunden
Geschwistern und den kranken Kindern nicht signifikant von den Normwerten.
Des Weiteren wurden die erhobenen Skalenwerte und Faktoren der gesunden
Geschwister und kranken Kinder direkt miteinander verglichen. Hierbei zeigten
sich wiederum nur geringe Unterschiede; auch diese Differenzen waren nicht

signifikant.

81



Diskussion

Zwischen den beiden berechneten Faktoren des SRQ der gesunden
Geschwister und verschiedenen Variablen wurden Korrelationskoeffizienten
berechnet. Dabei zeigte sich ein signifikanter positiver linearer Zusammenhang
zwischen der Variable ,Austausch' und dem Faktor ,Warme/ Nahe“. Diese
Korrelation war starken Ausmal3es. Mdglichkeiten der gesunden Geschwister,
sich Uber die Erkrankung des Bruders/ der Schwester mit anderen Personen
auszutauschen, gingen mit einer innigeren Geschwisterbeziehung einher.
Zwischen dem Faktor ,Warme/ Nahe“ und der Variable ,soziobkonomischer
Status (SES)’ fand sich ein Zusammenhang mittlerer Starke, der allerdings nicht
signifikant war. Hoherer soziobkonomischer Status der Geschwisterkinder ging
ebenfalls mit einer innigeren Geschwisterbeziehung einher. Die Ubrigen

berechneten Korrelationskoeffizienten waren alle nur geringer Starke und nicht

signifikant.
Ziel der siebten Fragestellung war es, Naheres (ber die
Auseinandersetzung der gesunden Geschwister mit der Krankheit sowie

uber die Familiensituation aus Geschwistersicht ~ zu erfahren. Etwa die Halfte
aller Geschwisterkinder verspirte oft oder immer den Wunsch, etwas tun zu
kénnen, damit es den kranken Geschwistern besser geht. Auch auf Frage, ob
die gesunden Geschwisterkinder Gedanken hegen, dass es ebenso sie selbst
hatten sein kbnnen, die an NF1 leiden, bildeten sich wiederum zwei etwa gleich
grol3e Gruppen. Die eine Gruppe hegte diese Gedanken nie, wohingegen die
andere Gruppe diesen Gedanken zumindest manchmal nachging. Den
Waunsch, selbst auch krank zu sein, hegte kein Geschwisterkind oft oder immer.
Der Uberwiegende Teil der gesunden Geschwister berichtete lediglich Uber
geringe Einflussnahme der NF1-Erkrankung auf das Familienleben. Allerdings
gaben etwa die Halfte der Geschwisterkinder an, dass ihre Familie zumindest
manchmal oder selten weniger schone Dinge unternimmt, als dies Familien

ohne ein Kind mit NF1-Erkrankung tun.

Die achte Fragestellung untersuchte die Kommunikation der gesunden
Geschwister Uber die Erkrankung sowie den Bedarf an Beratung und

Austausch . Etwa zwei Drittel der Geschwisterkinder konnten sich mit beiden
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Elternteilen gleichermal3en lber die Erkrankung des Bruders/ der Schwester
austauschen. Neben den Eltern standen fur wiederum etwa die Halfte der
Geschwister weitere Familienmitglieder zur Verfiigung, mit denen sie lber die
NF1-Erkrankung sprechen konnten. Dies waren in erster Linie die GroRReltern.
Etwa jedes zweite Geschwisterkind hatte einen Freund/ Freundin, mit dem es
Uber die Erkrankung des Bruders/ der Schwester sprechen konnte. Lediglich die
Eltern einer Familie gaben an, nicht mit dem gesunden Kind Uber die NF1-
Erkrankung zu sprechen. N= 6 Geschwister hatten neben den Eltern weder ein
weiteres Familienmitglied noch einen Freund/ Freundin, mit denen sie sich Uber
die NF1-Erkrankung austauschen konnten.

Der Uberwiegende Teil der Geschwisterkinder war sich unsicher, ob es sich
weitere Informationen zur Krankheit, Beratungsangebote, oder Kontakt zu
anderen  Geschwisterkindern, die ebenfalls ein chronisch  krankes
Geschwisterkind haben, winscht. Ein kleinerer Anteil von je zwei bis funf
Geschwistern wiinschte sich die obigen Angebote.

Etwas weniger als die Halfte der Eltern winschte sich Beratungs- und
Informationsangebote fur die gesunden Geschwister in Form von spielerischer
Information, Austausch der Geschwister mit anderen Kindern, die einen

chronisch kranken Bruder/ Schwester haben sowie psychologische Beratung.

6.2 Interpretation der Ergebnisse und Vergleich mit der

Literatur

Ein direkter Vergleich mit anderen Studien ist aufgrund der Heterogenitat der
verschiedenen chronischen Krankheitsbilder nur eingeschrankt moglich. Hinzu
kommt, dass fur das Konstrukt Einsamkeit bislang keine Studien vorliegen, in
denen Geschwister von chronisch kranken Kindern beriicksichtigt werden. Auch
wurde der gesundheitsbezogenen Lebensqualitat (HrQoL) wund der
Geschwisterbeziehung in Geschwisterstudien bislang kaum Aufmerksamkeit
zuteil.

Ein Vergleich mit der Literatur liefert sowohl Studien, die positive Effekte einer
chronischen Erkrankung auf das gesunde Geschwisterkind beschreiben, als

auch Studien, in denen negative Effekte beschrieben werden. In Kapitel 2.1.7
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ist eine Ubersicht Uiber ausgewahlte publizierte positive und negative Effekte
einer chronischen Krankheit eines Kindes auf die Geschwisterkinder dargestellt.
Es existieren drei umfangreiche Metaanalysen, die sich mit den Auswirkungen
chronischer Krankheit eines Kindes auf gesunde Geschwisterkinder befasst
haben. Im Rahmen dieser Studien wurde ein Uberwiegen der negativen Effekte
einer chronischen Krankheit bzw. Behinderung auf das gesunde
Geschwisterkind festgestellt (Sharpe und Rossiter 2002, Vermaes et al. 2012,
Williams 1997).

Die vorliegende Geschwisterpopulation prasentierte sich insgesamt entgegen
der vorab formulierten Hypothesen als gut angepasst. Das Vorliegen positiver
Pradiktoren, wie eine gute intrafamilidare Kommunikation kann die Anpassung
positiv beeinflusst haben. Funktionierende intrafamiliare Kommunikation
vermag den Stressoreneinfluss einer chronischen Erkrankung zu mindern
(Daniels et al. 1987). Alle Geschwisterkinder der vorliegenden Studie aul3er
einem tauschten sich mit ihren Eltern Gber die NF1-Erkrankung aus. Dies steht
im Kontrast zu den Ergebnissen einer Untersuchung an n= 15
Geschwisterkindern von Kindern mit chronischem Nierenversagen (Batte et al.
2006). In dieser Studie sprachen nur 53% der Geschwister mit ihren Eltern tber
die Erkrankung des Bruders/ der Schwester. Zu einem vergleichbaren Ergebnis
kam eine Studie an gesunden Geschwistern aus Familien, deren kranker
Bruder/ Schwester an einer hereditaren Krankheit litt (Plumridge et al. 2011). In
dieser Untersuchung, die u.a. auch vier Geschwisterkinder von Kindern mit NF1
berticksichtigte, wurde aufgezeigt, dass nur wenige Geschwisterkinder im
weiteren Familienkreis oder mit Freunden tber die Erkrankung des Bruders/ der
Schwester reden.

Solche ,Familiengeheimnisse” belasten zum einen besonders das kranke Kind,
zum anderen legen sie den Grundstock fur traumatische Reaktionen der Kinder
(Fanos et al. 2005).

Neben den Eltern als Austauschpartner fir die Geschwister (Uber die alle
Geschwister aul3er einem verflugten) standen dem Uberwiegenden Teil der
vorliegenden Stichprobe weitere Personen wie Freunde oder andere
Familienmitglieder ausser den Eltern zum Austausch Uber die NF1-Erkrankung

zur Verfugung. Der aufgrund der Daten des Elternberichtes beobachtete
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signifikante Zusammenhang von Mdglichkeiten des Austausches der
gesunden Geschwister mit anderen erwachsenen Personen als den Eltern tber
die Erkrankung auf die Geschwisterbeziehung und geringerer psychischer
Belastung sollte Gegenstand weiterer Forschung sein. In zukinftigen Studien
bleibt zu klaren, ob die Austauschmdglichkeiten der Geschwister die geringere
psychische Belastung und die  starkere  Vertrautheit in  der
Geschwisterbeziehung bedingen.

Taylor et al. beobachteten in einer Studie an n= 62 gesunden
Geschwisterkindern und deren Miuttern, dass durch eine gute Beziehung zu
weiter entfernten Familienmitgliedern wie den Grol3eltern eine Absenz der
Eltern kompensiert werden kann (Taylor et al. 2001).

In einer Studie an n= 135 Kindern und Jugendlichen fuhrte die Auffassung des
gesunden Geschwisters, im Vergleich mit dem kranken Bruder/ Schwester
durch die Eltern zwar unterschiedlich, aber dennoch fair behandelt zu werden,
zu weniger internalisierenden Problemen (Kowal et al. 2002). In der
vorliegenden Studie spiegelt sich die Auffassung einer fairen Behandlung in den
Ergebnissen der Skalen ,Rivalitat* des ,sibling relationship questionnaires
(SRQ)" wieder.

Zu dem Ergebnis einer im Vergleich zur Norm besseren psychosozialen

Anpassung der Geschwister im Elternbericht des SDQ kam auch eine an n=
41 Geschwisterkindern von Kinder mit Diabetes mellitus Typ 1 durchgefiihrte
Untersuchung (Jackson et al. 2008). In dieser Studie wurde wie auch in der
vorliegenden Untersuchung ein erniedrigter SDQ-Gesamtwert sowie ein
erniedrigter Wert der Skala ,Hyperaktivitat' beobachtet. Die anderen
Skalenwerte — auch der in der vorliegenden Studie erniedrigte Skalenwert
,Probleme mit Gleichaltrigen’ — lagen dabei innerhalb des Normbereiches.

Der SDQ fand in einer weiteren Geschwisterstudie Verwendung. Ziel dieser
Studie, die an n= 99 Geschwisterkindern von Kindern mit Diabetes mellitus Typ
1 und deren Eltern durchgefihrt worden ist, war die Erhebung von
Anpassungsproblemen bei den Geschwistern (Sleeman et al. 2010). Analog zu
den Ergebnissen der vorliegenden Arbeit unterschieden sich die Werte des
SDQ-Selbstberichtes dieser Studie nicht von den Kontrollwerten. Der

Elternbericht zeigte signifikant geringere Anpassungsprobleme fiur die Skalen
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\Verhaltensprobleme’, ,Hyperaktivitat’ und ,Probleme mit Gleichaltrigen’ sowie
fur den Gesamtwert.

In einer Studie an n= 51 Geschwisterkindern von Kindern mit verschiedenen
Erkrankungen kamen Guite et al. zu dem Ergebnis, dass die Eltern mehr
Anpassungsprobleme als die Kinder im Selbstbericht berichten (Guite et al.
2004).

Die im Selbstbericht des SDQ der vorliegenden Studie erbrachten signifikanten
Zusammenhange zwischen dem SDQ-Gesamtwert und den Variablen  Alter*
und ,Geschlecht’ stehen im Kontrast zu den Ergebnissen der deutschen
Normstichprobe von Woerner et al. (Woerner et al. 2002). Die Aussagekraft der
in der vorliegenden Arbeit beobachteten Korrelationen von hoheren SDQ-
Gesamtwerten im Selbstbericht und weiblichem Geschlecht ist durch die
geringe Fallzahl innerhalbo der Subgruppen nach Geschlecht in dieser
Fragestellung (n=5 Jungen) limitiert.

Der in einer schwedischen Studie an 2272 Jugendlichen unter Verwendung des
CES-DC-Fragebogens festgestellte Zusammenhang zwischen weiblichem
Geschlecht und héheren CES-DC-Werten konnte in der vorliegenden Studie
nicht erbracht werden (Olsson und von Knorring 1997). Den Nachweis, dass
hoher Familienzusammenhalt mit niedrigen CES-DC-Werten sowohl im
Elternbericht als auch im Selbstbericht einhergeht, konnten Bettge et al. im
Rahmen der BELLA-Studie nachweisen (Bettge et al. 2008).

Die u.a. von Hankin et al. beschriebene Zunahme der Haufigkeit von
depressiven Symptomen im Jugendalter spiegelt sich in der in der vorliegenden
Studie beobachteten Korrelation von héherem Alter und héheren Gesamtwerten
des CES-DC-Elternberichtes wieder (Hankin et al. 1998). Im CES-DC-
Selbstbericht wurde dieser Zusammenhang nicht beobachtet.

Unterschiede der Eltern-und Kinderversionen der Ergebnisse der
verschiedenen Instrumente kdnnen daraus resultieren, dass die Eltern weniger
Zeit fur das gesunde Kind haben und deswegen nicht so genau dessen Zustand
beurteilen kdnnen (Eiser 1993). Anzumerken ist jedoch auch, dass die Eltern
durch die Inanspruchnahme seitens des kranken Kindes evtl. auftretende
Auffalligkeiten des gesunden Kindes — bewusst oder unbewusst — nicht in

ausreichender Form wahrnehmen, oder kleinere Auffalligkeiten evtl. als nichtig
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im Vergleich zur NF1-Erkrankung abtun. Inwieweit diese Effekte die Ergebnisse
der vorliegenden Arbeit beeinflussen, ist nicht zu klaren.

Die beobachteten signifikant niedrigeren Werte der HrQoL mit zunehmendem
Alter und weiblichem Geschlecht decken sich mit einer von Bisegger et al. an
tber 3000 Kindern und Jugendlichen durchgefuhrten Studie (Bisegger et al.
2005). Der gleiche Zusammenhang wurde in der KIDSCREEN-Studie
nachgewiesen, in deren Rahmen die HrQoL von Uber 7000 deutschen Kindern
und Jugendlichen erhoben worden ist (Erhart et al. 2009).

Insgesamt gute durchschnittliche HrQoL ergab sich bei einer Studie, in deren
Rahmen die HrQoL von n= 71 Geschwisterkindern an Diabetes mellitus Typ 1
erkrankten Kindern und Jugendlichen erhoben wurde (Gundlach et al. 2006).
Auch diese Studie kam zu dem Ergebnis, dass zunehmendes Alter und
weibliches Geschlecht mit geringeren HrQoL-Werten einhergehen.

Diese Ergebnisse stehen im Gegensatz zu den Resultaten einer weiteren
Studie, in deren Rahmen die HrQoL von n= 76 Geschwisterkindern von Kindern
mit verschiedenen chronischen Erkrankungen mittels KIDSCREEN-52-
Fragebogen erhoben worden ist (Kenney 2010). Ergebnis dieser Studie war
eine in allen Dimensionen verringerte HrQoL.

Die hier untersuchten gesunden Geschwister wiesen keine stérkere
Einsamkeit in der Beziehung zu den Eltern auf. Inwieweit die gute intrafamiliare
Kommunikation der vorliegenden Stichprobe zum Verwerfen der Hypothese,
dass die Geschwisterkinder eine starkere Einsamkeit in der Beziehung zu ihren
Eltern empfinden, beigetragen hat, ist nicht zu klaren. Uruk und Demir kamen in
einer Studie an n= 756 Jugendlichen zu dem Ergebnis, dass gute intrafamiliare
Kommunikation negativ mit Einsamkeit korreliert (Uruk und Demir 2003).

Die erhobenen Werte des Faktors ,Warme/ Nahe“ der Geschwisterbeziehung
unterschieden sich nicht von den Referenzdaten. Zu demselben Ergebnis kam
eine an n= 30 gesunden Geschwisterkindern von Kindern mit ADHS
durchgefiihrte Studie (Wilson 2009). Dort wurde ebenfalls der Faktor ,Warme/
Néhe" des ,sibling relationship questionnaires (SRQ)“ erhoben und die Daten
mit einer Kontrollstichprobe verglichen. Die Kommunikation mit den Eltern tber

die Erkrankung ist ein wichtiger Bestandteil, um eine innige und konfliktarme
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Geschwisterbeziehung aufzubauen (Derouin und Jessee 1996). Diese
Kommunikation war bei der vorliegenden Stichprobe gegeben (s.0.).

Ein signifikanter Effekt der Variable ,Geburtsreihenfolge® lie3 sich in keiner
berechneten Korrelation feststellen. Dieses Ergebnis steht im Einklang mit den
Ergebnissen der von Vermaes et al. durchgefihrten Metaanalyse (Vermaes et
al. 2012).

Trotz dem Bestehen guter intrafamiliarer Kommunikation und dem
Vorhandensein von Gesprachspartnern und Freunden der Geschwister
aulRerhalb der Familien gab es eine Gruppe von Geschwisterkindern, die der
NF1-Erkrankung Auswirkungen auf den familiaren Alltag und die zeitlichen
Ressourcen der Eltern fir die gesunden Geschwisterkinder zuschreiben. Dazu
zahlten z.B. auch die in der Literatur Gber Auswirkungen einer chronischen
Erkrankung eines Kindes auf die Familie beschriebenen Einschrankungen von
Familienaktivitaten im Vergleich mit anderen Familien (Feemann und Hagen
1990).

Bei einer Gruppe von gesunden Geschwistern und Eltern bestand der Wunsch,
dass die Geschwister mehr Informationen tber die Erkrankung erlangen und
ein Rahmen geschaffen wird, der es ermoglicht, dass sie sich mit anderen

Geschwisterkindern austauschen kénnen.

6.3 Starken und methodische Einschrankungen der Stu die

Zu den Starken der Studie zahlt, dass die psychosoziale Belastung der
Geschwister auf breiter Basis erhoben wurde. Dies geschah durch den Einsatz
Uberwiegend sehr gut validierter Instrumente. Die bereits bestehenden Ansatze
in der Erforschung der psychosozialen Belastung von Geschwistern chronisch
kranker Kinder wurden gezielt um die Erhebung des Konstruktes Einsamkeit
erweitert. Weiterhin ist positiv anzumerken, dass fur alle Instrumente, fur die ein
Elternbericht vorlag, dieser ergdnzend zum Selbstbericht erhoben worden ist.
Hinsichtlich der Einschrdnkungen der Studie ist vorrangig die niedrige
Fallzahl anzumerken, die es z.B. nicht ermdglichte, Subgruppen der
Geschwisterstichprobe ausreichender GroRe zu bilden, um dadurch noch
gezieltere Aussagen Uber positive oder negative Auswirkungen der NF1-

Erkrankung auf die einzelnen Subgruppen der Geschwisterpopulation
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herauszustellen. Bei einer héheren Fallzahl ware es dabei mdglich gewesen,
neben Subgruppen von z.B. Geschlecht und Alter auch Gruppen der
Geschwister zu bilden, die die Krankheitsauspragung bei den Kindern mit NF1
und eine evtl. vorhandene NF1-Erkrankung bei den Eltern bertcksichtigen.
Dadurch konnte z.B. gezielter differenziert werden zwischen dem Einfluss, den
verschiedene Schweregrade der NF1-Erkrankung der kranken auf die
gesunden Geschwister nimmt und welche Rolle bei der psychosozialen
Belastung der Geschwister eine evtl. vorliegende NF1-Erkrankung der Eltern
spielt (bei Hereditat).

Weiterhin bedingte die niedrige Fallzahl, dass evtl. in der Grundgesamtheit der
Geschwisterpopulation auftretende Effekte nicht erkannt worden sind. Dem
Vergleich der Geschwisterdaten mit bestehenden Referenzwerten wéare die
Rekrutierung einer eigenen Kontrollstichprobe zwecks Erhebung eigener
Kontrolldaten vorzuziehen gewesen.

Anhand der durchgefihrten Fragebogenerhebung kann nicht explizit
unterschieden werden, ob die erhobene gute Anpassung auf einer
Dissimulation der Geschwister beruht, z.B. weil diese den Eltern nicht auch
noch zur Last fallen wollen, oder weil die Geschwister in Anbetracht der NF1-
Erkrankung des Bruders/ der Schwester mogliche eigene Probleme als nichtig
bewerten. Aus diesem Grund erscheint es sinnvoll, zukinftige Studien um
personliche Anamnesegesprache mit den Geschwisterkindern unter Ausschluss
der Eltern zu ergéanzen.

Ein weiterer Aspekt ist, dass die Kinder die Fragebdgen im hauslichen Umfeld
ausgefullt haben. Dadurch kann nicht ausgeschlossen werden, dass dies
gemeinsam bzw. unter Einflussnahme der Eltern geschehen ist und daraus
resultierend die Instrumente positiver ausgefullt worden sind, als dies der Fall
gewesen ware, wenn die Kinder sich sicher hatten sein kénnen, dass die Eltern
keinen Zugriff auf die Frageb6gen haben.

Alle Teilnehmer nahmen auf freiwilliger Basis an der Studie teil, so dass davon
ausgegangen werden kann, dass diese Teilnehmer auch sonst offen fir
medizinische Versorgung und Hilfsangebote sind und diese in Anspruch
nehmen. Somit stellen die Familien, die an der vorliegenden Studie

teilgenommen haben, evtl. eine Gruppe dar, bei der z.B. durch das
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Vorhandensein besserer Copingstrategien weniger Probleme auftreten als dies
in Familien der Fall ist, die weniger auf Angebote der medizinischen Versorgung
zuruckgreifen. Auch das hohe Durchschnittsalter mag dazu beitragen, dass die
Geschwisterkinder der vorliegenden Studie evtl. Uber bessere Copingstrategien

verfugen als es bei jungeren Kindern der Fall ist (Guite et al. 2004).

6.4 Konsequenzen flr die Praxis

Die behandelnden Personen sollten die psychosoziale Anpassung der
Geschwisterkinder von Kindern mit NF1 unvoreingenommen beurteilen. Eine
Moglichkeit der Beurteilung ware es, wenn den Kindern z.B. beim Arztbesuch
des kranken Kindes Raum geschaffen werden kann, einen Fragebogen ohne
Aufsicht der Eltern auszufiillen und direkt abzugeben, so dass auch im
Nachhinein nicht die Mdglichkeit einer Einsichtnahme durch die Eltern besteht.
Ein Anamnesegesprach der Person, die die NF1-Erkrankung behandelt, mit den
Geschwisterkindern kann evtl. Schwachen der alleinigen Fragebogenerhebung
aufdecken und Anpassungsprobleme erkennen.

Gezielt sollten die Geschwisterkinder befragt werden, ob Interesse an
Informationen uber die Erkrankung des Geschwisterkindes besteht und ob die
Geschwisterkinder sich  Mdéglichkeiten des Austausches mit anderen
Geschwisterkindern Uber die NF1-Erkrankung ihres Bruders/ Schwester
wulnschen.

Familien, in denen negative Auswirkungen der NF1-Erkrankung auf die
intrafamiliaren Beziehungen bekannt sind, sollten im Hinblick auf die positiven
Auswirkungen auch auf die gesunden Geschwister Interventionsangebote
angeboten werden, welche die ganze Familie mit einbeziehen.

Weitere Studien zur psychosozialen Anpassung der Geschwisterkinder von
Kindern mit NF1-Erkrankung sind notwendig. Diese Studien sollten die oben
formulierten Schwachen der vorliegenden Studie beriicksichtigen und es sollten

Wege gefunden werden, diese Schwéchen zu minimieren.
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7  Zusammenfassung

Hintergrund: Die chronische Krankheit eines Kindes wirkt sich auf alle
Familienmitglieder aus. In den letzten Jahren richtete sich der Fokus der
Forschung uber chronische Krankheit im Kindesalter zunehmend auch auf eine
maogliche psychosoziale Belastung der gesunden Geschwisterkinder von
Kindern mit chronischer Krankheit. Studien, die sich mit dieser Thematik
beschaftigten, berichteten sowohl negative als auch positive Auswirkungen;
dabei Uberwogen die negativen Auswirkungen. Die vorliegende Studie hatte
das Ziel, die psychosoziale Belastung der gesunden Geschwisterkinder von
Kindern und Jugendlichen mit NF1-Erkrankung umfassend zu betrachten.
Methode: Das Projekt war Teil einer am Universitatsklinikum-Hamburg-
Eppendorf (UKE) durchgefuhrten Studie zur psychosozialen Belastung von
Patienten und Patientinnen mit NF1. Im Zeitraum von 06/2010 bis 10/2011
wurde eine explorative Fragebogenerhebung zu einem Messzeitpunkt mit n= 19
gesunden Geschwistern von an Neurofibromatose Typ 1 erkrankten Kindern
und Jugendlichen sowie deren Eltern durchgefuhrt. Neben
soziodemographischen Daten wurden Daten Uber die psychische Belastung der
Geschwisterkinder, die gesundheitsbezogene Lebensqualitat (HrQoL), die
Einsamkeit in der Beziehung zu den Eltern sowie die Geschwisterbeziehung
erhoben. Die Ergebnisse der Uberwiegend sehr gut validierten Fragebodgen
wurden mit Normwerten verglichen. Die statistische Auswertung umfasste
neben einer deskriptiven Darstellung der Ergebnisse parametrische und
parameterfreie Tests sowie Korrelationen. Ergebnisse: Die Geschwister
wiesen im Selbstbericht verglichen mit der Norm in keinem Bereich eine
signifikant hohere psychosoziale Belastung auf. Im Elternbericht wurde
ebenfalls keine signifikante hohere Belastung nachgewiesen; die Ergebnisse
des Elternberichtes des Fragebogens ,Strengths and Difficulties Questionnaire
(SDQ)" zeigten eine signifikant niedrigere Belastung der gesunden
Geschwisterkinder im Vergleich zur Norm. Signifikante Zusammenhange hoher
Starke zeigten sich zwischen der Variablen  ,Mdglichkeiten des

Geschwisterkindes, sich mit anderen erwachsenen Personen auf3er den Eltern
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Uber die NF1-Erkrankung der kranken Kinder auszutauschen‘ und dem Faktor
Warme/ Nahe' des ,Sibling Relationship Questionnaires (SRQ)" sowie mit dem
Elternurteil des SDQ-Gesamtproblemwertes.  Schlussfolgerung: Die
Geschwisterkinder von Kindern und Jugendlichen mit NF1-Erkrankung
prasentierten sich verglichen mit Normwerten als nicht starker psychosozial
belastet. Weitere Studien mit grof3erer Fallzahl sind notwendig, um zu klaren,
wodurch die im Elternurteil beobachtete in einigen Bereichen signifikant
geringere psychosoziale Belastung begrindet ist. Der Variable ,Austausch’
sollte dabei besondere Beachtung zukommen. Diese Studien sollten zusatzlich
zu einer Fragebogenerhebung durch Interviews erganzt werden, um eine evtl.
bestehende Dissimulation der Geschwisterkinder aufzudecken. Die
behandelnden Personen sollten die Geschwisterkinder unvoreingenommen im
Hinblick auf das Bestehen einer verdnderten psychosozialen Anpassung
aufgrund der NF1-Erkrankung des Geschwisterkindes beurteilen.
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