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Hinweis im Sinne des Gleichbehandlungsgesetzes:

Aus Griunden der besseren Lesbarkeit wird auf eine geschlechterspezifische
Differenzierung, wie z. B. Patient*innen, verzichtet. Entsprechende Begriffe gelten im
Sinne der Gleichbehandlung fur beide Geschlechter.
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Abkurzungsverzeichnis
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- arcT: autoinflammation reference center Tubingen
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1 Einleitung

1.1 Chronische entzundlich-rheumatische Erkrankungen mit

Beginn im Kindes- und Jugendalter

Der Begriff ,entztundlich-rheumatische Erkrankungen® umfasst ein breites Spektrum an
unterschiedlichen Diagnosen, wovon sich viele schon im Kindes- und Jugendalter
manifestieren. Diese sind aufgrund erheblicher Unterschiede in Verlauf und
Behandlung als eigenstéandige Diagnosen mit spezifischen Klassifikationskriterien zu
betrachten (1). Zu den péadiatrisch-rheumatischen Erkrankungen gehoéren die
Untergruppen der Juvenilen Idiopathischen Arthritis (JIA), Kollagenosen, wie der
Juvenile Systemische Lupus Erythematodes (JSLE) und die Juvenile Dermatomyositis
(JDM), Vaskulitiden, und autoinflammatorische Syndrome (AIS). Dabei eint alle
Krankheiten die multifaktorielle Genese aus Umweltfaktoren und genetischer
Pradisposition. Diese verursachen verschiedene Storungen des Immunsystems, die
sich in Autoimmunitat oder Autoinflammation duf3ern, wobei diese Einteilung eher als

ein Kontinuum zu verstehen ist (2).

1.1.1 Juvenile ldiopathische Arthritis

Die JIA ist die haufigste chronisch verlaufende entzindlich-rheumatische Erkrankung
mit Beginn im Kindes- und Jugendalter (3). Die Pravalenz in europaischen Landern
liegt Studien zufolge bei etwa 100/100.000 Kindern bis 18 Jahre (4-6). Die JIA betrifft
vor allem Madchen (7) und wird von der International League of Associations for
Rheumatology (ILAR) definiert als eine Entzindung der Gelenke, die vor dem 16.
Geburtstag auftritt, fur mindestens sechs Wochen anhalt und fur die keine Ursache
gefunden wird (8). Es werden sechs Unterformen der JIA unterschieden, fir die jeweils
eigene Klassifikationskriterien existieren und die sich in Haufigkeit, Erkrankungsalter
und klinischem Erscheinungsbild unterscheiden. Eine Ubersicht ist in Tabelle 1

dargestellt.

45,0 2-4 Jahre (10) - symmetrische Arthritis, max. vier, meist
groRRe Gelenke, hohes Uveitis-Risiko

- ,persistent” (immer < 4 Gelenke) vs.
,extended” (im Verlauf > 4 Gelenke) (10, 11)
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28,1 50% < 6 Jahre - symmetrische oder asymmetrische Arthritis,

(12) oft kleine Gelenke der Hande, Knie, OSG
(12)
1,4 ca. 9 Jahre - s. RF- PA; oft kleine Gelenke der Hande
(12) und FiiRe symmetrisch betroffen

- ofter Tenosynovitis und extraartikulare
Symptome als bei RF- PA (12)

3,6 2-6 Jahre (13) - anfangs oligo-, im Verlauf oft polyarthritisch,

asymmetrisch, groRe Gelenke, auch

Wirbelsaule

- zusatzlich Fieber und Exanthem (13, 14)

10,7 10-11 Jahre - meist HLA-B27-positive OA, v.a. der

(15) unteren Extremitat, im Verlauf Sakroiliitis

- einzige Unterform, die Jungen haufiger
betrifft (11, 15)

4,0 3-6 & 10 Jahre - initial OA, im Verlauf PA v.a. des Knies und

(16) kleiner Gelenke, zusatzlich Psoriasis,

typische Nageldystrophien, Daktylitis (16-18)

Tabelle 1: Unterformen der JIA - Epidemiologische und klinische Charakteristika

Die JIA ist aktuell nicht heilbar, somit ist eine kausale Therapie nicht moglich.
Allerdings kann eine moglichst frGhe und intensive Therapie die Chancen auf das
Erreichen einer stabilen Remission deutlich steigern (9, 19-21). Dabei wird das ,Treat-
to-target-Prinzip® verfolgt, wonach die Therapieziele anhand spezifischer
Messparameter evaluiert werden, um die medikamentose Therapie gegebenenfalls
anzupassen (22). Die Leitlinien zur Behandlung einer JIA sehen bei aktiver
Entzindung eine maoglichst frihe medikamentése Behandlung vor und empfehlen die
Therapie nach individueller Krankheitsaktivitat, -schwere und Risikoprofil zu wahlen,
um frihzeitig eine Remission zu erreichen. Dazu werden anfangs Nicht-steroidale
Antirheumatika (NSAR) und intraartikulare Steroid-Injektionen, im Verlauf auch
konventionelle synthetische Disease-modifying anti-rheumatic drugs (csDMARDSs) wie
Methotrexat (MTX) oder Sulfasalazin, sowie in den letzten Jahren zunehmend neu
entwickelte biologische DMARDs, auch Biologika genannt, eingesetzt. Bei Letzteren
handelt es sich um Proteine, die bestimmte fur die Pathogenese der JIA relevante Teile
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des Immunsystems inhibieren. Die wichtigsten Biologika wirken an TNF-alpha,
Interleukin-1 oder Interleukin-6-Rezeptoren (23). Begleitend zur medikamentdsen
Therapie werden Ergo-, Physio- (24, 25), und psychosoziale Therapie durchgefuhrt
(23).

Trotz zahlreicher Fortschritte in der Behandlung der JIA finden Langzeitstudien nach
wie vor hohe Raten an Patienten, die keine stabile Remission erreichen und damit ein
hoéheres Risiko fur Langzeitfolgen aufweisen (14, 26, 27). Eine langfristige Betreuung
und Behandlung ist daher essentiell, zumal die JIA nicht nur die Lebensqualitat mindert
(28), sondern auch zahlreiche Komplikationen nach sich ziehen kann. Aus Daten der
Kerndokumentation des Deutschen Rheumaforschungszentrums (DRFZ) geht
beispielsweise hervor, dass im Jahr 2013 bei 11,6% der Uuber 18.000
eingeschlossenen JIA-Patienten eine Uveitis aufgetreten war (29), die zu bleibender
Visusverschlechterung fuhren kann (30). Gelenkdestruktionen erhdéhen dartber
hinaus das Risiko fur Kiefergelenksdysfunktion, Beinlangenunterschied oder

funktionelle Behinderungen, die oftmals operativ behandelt werden mussen (31).
1.1.2 Kollagenosen

1.1.2.1 Juveniler systemischer Lupus erythematodes

Die haufigste chronisch verlaufende Kollagenose mit Beginn im Kindes- und
Jugendalter ist der jSLE. Die Pravalenz wird in Europa auf 5-10/100.000 geschatzt,
kaukasische Manner sind am seltensten betroffen (32-34).

Der jSLE ist eine B-Zell-vermittelte Erkrankung, bei der Autoantikbrper gegen
Bestandteile des Zellkerns gebildet werden. Kinder, die an einem jSLE erkranken
zeigen dabei oftmals ahnliche Symptome wie erwachsene SLE-Patienten. Dazu
zahlen Abgeschlagenheit, Fieber, Hepatosplenomegalie und eine generalisierte
Lymphadenopathie. Allerdings treten diese bei Kindern und Jugendlichen oft schneller
und schwerer auf (35). Auch renale und zentralnervose Beteiligungen sind beim jSLE
haufiger und gravierender als bei der adulten Form (32, 36). Weiter kbnnen vor allem
die Haut, der Bewegungsapparat und das blutbildende System, aber auch Herz und
Lunge beteiligt sein (32).

Die Vermeidung von UV-Exposition zahlt zur grundlegenden Behandlung des jSLE.
Daruber hinaus kommen Antimalariamittel wie Hydroxychloroquin, sowie NSAR und
Glucocorticoide zum Einsatz. Um die Steroiddosis zu senken, werden bei hoher
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Krankheitsaktivitdt zligig csDMARDs eingesetzt (37-39). Bei renaler oder
neurologischer Beteiligung wird auRerdem der CD20-Antikorper Rituximab empfohlen
(40). 2019 wurde auflierdem der monoklonale Antikérper Belimumab fir Kinder ab 5

Jahren zugelassen (41).

Da die 10-Jahres-Uberlebensrate des jSLE in der zweiten Halfte des letzten
Jahrhunderts erheblich gestiegen ist (32, 42), bendtigen jSLE-Patienten heute eine
engmaschige Langzeitbetreuung. Ansonsten besteht ein erhohtes Risiko fur
psychiatrische und muskuloskelettale Langzeitfolgen, Atherosklerose und
Nierenschaden infolge der Lupus-Nephritis (43-45).

1.1.2.2 Juvenile Dermatomyositis

Die DM ist mit einer Inzidenz von 2-3/1.000.000 Kindern pro Jahr eine seltene
entziindlich-rheumatische Erkrankung (46, 47). Uber eine erhdhte Interferon-I-
Ausschuttung, Immunkomplex- und Lymphozyten-Aktivierung kommt es dabei zu einer
Schadigung kleiner Gefalle und Muskelzellen (48, 49).

Klinisch zeigen sich eine proximal-betonte, symmetrische Muskelschwache mit
typischen, lividen Hautveranderungen, sowie Schuppung, pathognomonische Gottron-
Papeln, Kapillarveranderungen, periorbitale Erytheme und Mudigkeit (49, 50).

Um zeitnah eine Remission zu erreichen, wird die jDM initial mit Steroiden und einem
csDMARD therapiert. Bei refraktaren Verlaufen kommen aufRerdem Rituximab,
Januskinase-Inhibitoren (JAK-Inhibitoren) und intravendse Immunglobuline (IVIG) zum
Einsatz. Die supportive Therapie beinhaltet UV-Schutz, Physio- und Ergotherapie
inklusive koérperlicher Aktivitat (49, 51, 52).

Bei etwa 60% aller Patienten wird ein chronischer Verlauf beobachtet (53), der mit
einem erhohten Risiko fur Langzeitfolgen wie Muskelkontrakturen, Kalzinosen und
Lipodystrophie einhergeht (54). Auch pulmonale und kardiale Beteiligung einer jDM
kénnen im Krankheitsverlauf zu relevanten Komplikationen flhren (55, 56).

1.1.3 Autoinflammatorische Syndrome

AIS sind sehr seltene Erkrankungen und umfassen unter anderem das Familiare
Mittelmeerfieber (FMF: 1/500.000 (57, 58)), die Cryopyrin-assoziierten periodischen
Syndrome (CAPS: 1-3/1.000.000 (59)), das Tumornekrosefaktor-Rezeptor-assoziierte
periodische Syndrom (TRAPS: 1/1.000.000 (57)) und die Mevalonatkinase-Defizienz
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(MKD: 1/750.000 (57)). Pathophysiologisch liegt vereinfacht eine Aktivierung des
angeborenen Immunsystems durch gewebespezifische Faktoren zugrunde (60).

Klinisch auf3ern sich AlS primar im frihen Kindesalter durch periodische Fieberschibe,
die oftmals durch Belastungszustande wie Stress, Infekte oder korperliche Aktivitat
getriggert werden (61). Bei FMF treten darUber hinaus vor allem Serositis, Arthritis,
Ausschlage und Bauchschmerzen auf (62). FMF wird initial mit Colchicin therapiert,
bei therapierefraktaren Verlaufen kommen IL-1-Inhibitoren zum Einsatz (63, 64). Fur
FMF und einige andere AIS gilt, dass eine unzureichende Krankheitskontrolle das
Risiko der Entwicklung einer Amyloid-A-Amyloidose in erheblichem Malie erhoht (65,
66).

Bei CAPS, TRAPS und MKD zeigen sich neben Fieber, je nach Schweregrad weitere
Symptome wie Myalgien und Arthralgien, Hautausschlage, Augenentzindungen.
Neben der Amyloid-A-Amyloidose mussen bei CAPS-Patienten Geho6r- und
Visusverlust, sowie chronische Meningitis, bei MKD-Pateinten ein
Makrophagenaktivierungssyndrom und kognitive Einschrankungen vermieden werden
(67-70). Im akuten Entzindungsschub werden betroffene Patienten vor allem mit
NSAR und Steroiden behandelt, dariber hinaus wird eine Dauertherapie mit IL-1-
Inhibitoren oder TNF-a-Blockern empfohlen, gelegentlich kommen |L-6-Inhibitoren
zum Einsatz (69, 70).

1.2 Herausforderungen in der Betreuung chronisch Erkrankter in

der spaten Adoleszenz und dem jungen Erwachsenenalter

Kinder mit chronischen entzindlich-rheumatischen Erkrankungen sind in vielen Fallen
bis in die spate Adoleszenz und das junge Erwachsenenalter hinein auf
rheumatologische Betreuung angewiesen. Als spate Adoleszenz wird in dieser Arbeit
das Alter von 15-19 Jahren, als junges Erwachsenenalter das Alter von 20-24 Jahren
definiert (71), auch wenn keine allgemeingultige Definition dieser Gruppen etabliert ist
(72). In dieser Zeitspanne werden individuell herausfordernde kdrperliche, kognitive,
emotionale, soziale und moralische Entwicklungen durchlaufen (73). Jugendliche und
junge Erwachsene durchlaufen einen Autonomisierungsprozess und entwickeln eine
erhohte Risikobereitschaft, die an sich ein Gesundheitsrisiko darstellt. Entgegen der

ursprunglichen Annahme, zeigten Studien, dass chronisch Erkrankte hiervon

14



mindestens gleich, eher mehr betroffen sind als gesunde Jugendliche (74, 75). Umso
komplexer wird eine umfangreiche Betreuung chronisch Erkrankter in dieser

vulnerablen Phase.

1.2.1 Physiologische Herausforderungen

Die Zeit der spaten Adoleszenz und des jungen Erwachsenenalters beinhaltet eine
Reihe physiologischer Veranderungsprozesse, die sich auf das Erleben und Verhalten
von Patienten auswirken (71, 76). Das Gehirn wird in dieser Zeit durch einen
Reifungsprozess mit Neuro- und Synaptogenese neu modelliert. Das limbische
System, das eine grofl3e Rolle im Belohnungssystem spielt, ist dabei deutlich friher
entwickelt als der prafrontale Kortex. Da Letzterer fur eine funktionierende
Impulskontrolle sorgt, ist diese Verzogerung eine mogliche Erklarung fur die erhohte
Risikobereitschaft und das erniedrigte Gesundheitsbewusstsein (77, 78). Diese sind
fur chronisch Erkrankte von groRerer Relevanz nicht zuletzt, weil Compliance
essentiell fur einen langfristigen Behandlungserfolg ist (72).

Daruber hinaus erfolgt in der beschriebenen Zeitspanne ein physiologischer Anstieg
der Geschlechtshormonspiegel. Die Zunahme der Ostrogenkonzentration hat
aktivierende Auswirkungen auf das Immunsystem (79). Dies ist eine Ursache fir die
hohere Pravalenz unter Frauen und den Pravalenzanstieg entzundlich-rheumatischer

Erkrankungen im jungen Erwachsenenalter (80).

1.2.2 Psychosoziale Herausforderungen

Die Adoleszenz und das junge Erwachsenenalter sind eine Zeit der
Personlichkeitsentwicklung mit Distanzierung vom Elternhaus und Aufbau eines
eigenen sozialen Umfelds. Es werden eigene Umgangsformen mit Alkohol, Nikotin,
weiteren Drogen und auch der eigenen Sexualitat entwickelt. Dabei spielen neben der
Herkunftsfamilie vor allem Freundesgruppen und selbst gewahlte Vorbilder eine
wichtige Rolle. Diese nehmen erheblichen Einfluss auf die Entwicklung des
Gesundheitsbewusstseins (81). Neue Technologien, vor allem soziale Netzwerke

beschleunigen und verstarken diesen Prozess deutlich (82).

Jugendliche mit chronischen entzundlich-rheumatischen Erkrankungen sind
besonderen Risiken ausgesetzt, da mangelndes Gesundheitsbewusstsein
gravierendere Auswirkungen haben kann. So zeigen Studien beispielsweise hohere
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Hepatotoxizitat von MTX unter Alkoholkonsum (83), Nikotinabusus gilt bei Patienten
mit SLE als relevanter Risikofaktor fur frihe kardiovaskulare Ereignisse (84).

Mit zunehmender Bedeutung von Sexualitdt und Familienplanung im jungen
Erwachsenenalter ergibt sich eine weitere Herausforderung fur Patienten mit
entzundlich-rheumatischen Erkrankungen. So gibt es Hinweise dafur, dass sowohl die
Erkrankung als auch deren medikamentése Behandlung zu unerwinschten
Ereignissen in der Schwangerschaft fihren kénnen (85-87). Fir MTX wurde eine
Fetotoxizitat eindeutig nachgewiesen (88, 89). Die European Alliance of Associations
for Rheumatology (EULAR) empfiehlt daher die gezielte Vorbeugung ungewollter
Schwangerschaften und eine enge arztliche Begleitung und individuell angepasste
Therapie bei bestehendem Kinderwunsch (90).

Gleichzeitig bietet diese Phase auch ein gro3es Potential fur positive Entwicklungen
und gestarktes Gesundheitsbewusstsein Jugendlicher und junger Erwachsener.
Sawyer et al. wiesen auf die Chance hin, den Ablésungsprozess von den Eltern zu
nutzen, um das Selbstmanagement und damit die Selbstwirksamkeit junger
Erwachsener zu fordern. Eine stabile Vertrauensbasis zwischen medizinischem
Personal und Patienten ist in dieser Phase also umso wichtiger, um das
Gesundheitsbewusstsein im Hinblick auf chronische Erkrankungen aber auch Sport,
Erndhrung und Pravention nachhaltig zu starken (72).

1.2.3 Strukturelle Herausforderungen

In Deutschland durfen Padiater die Betreuung ihrer Patienten nur bis zum vollendeten
18. Lebensjahr bei den Krankenkassen abrechnen. Dieser Zeitpunkt fallt nicht nur in
die oben beschriebene Reifungs- und Loslosungsphase, sondern liegt in den meisten
Fallen auch vor dem Schulabschluss oder dem Abschluss einer Berufsausbildung. Im
Alter von 18 Jahren haben daruber hinaus mindestens jeder zweite JIA- und jSLE-,
sowie grofRe Teile der jDM-Patienten keine Remission erreicht (44, 91-95). Patienten
mit AlS aul3er Periodisches Fieber, aphthdse Stomatitis, Pharyngitis, Adenitis (PFAPA)
Syndrom bedirfen grundsatzlich lebenslanger Betreuung (96, 97). Damit ist ein
Transfer in die Erwachsenenmedizin notwendig, um eine langfristige Behandlung zu
ermoglichen und die ohnehin eingeschrankte Lebensqualitdt von Patienten mit
rheumatischen Erkrankungen zu verbessern (98-100).
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Untersuchungen zeigen, dass bis zu 30-50% der Patienten, die mit entzindlich-
rheumatischen Erkrankungen in padiatrisch-rheumatologischer Behandlung sind,
zumdindest vorubergehend keine rheumatologische Weiterbehandung in Anspruch
nehmen (36). Auch unabhangig von den hohen Abbruchraten weisen Patienten nach
dem Transfer eine erhohte Krankheitsaktivitat auf, was als Risikofaktor fur
Komplikationen und Langzeitfolgen gewertet werden kann (101, 102).

Minden und Niewerth sahen 2013 in der beschriebenen Situation eine noch ungeloste
Aufgabe, dem Anspruch auf ,Versorgungsmanagement insbesondere zur Losung von
Problemen beim Ubergang in die verschiedenen Versorgungsbereiche nach SGB V
§11 Absatz 4 zu entsprechen (103). Ein Sondergutachten des Sachverstandigenrats
zur Begutachtung der Entwicklung im Gesundheitswesen stellte im Jahr 2009 eine
Gefahr der Unterversorgung chronisch-erkrankter Jugendlicher beim Ubergang in die
Erwachsenenmedizin fest und schlug dem Gemeinsamen Bundesausschuss eine
Reihe an MalRnahmen auf Systemebene vor, die unter anderem auf eine gesicherte
Finanzierung und eine personelle Abbildung des Mehraufwands abzielten, den der
Ubergang in die Erwachsenenmedizin darstelle (104). Da bislang aus diesen
Empfehlungen keine nennenswerte gesundheitspolitische Konsequenz gezogen
wurde, bleibt das Versorgungsmanagement beim Transfer weiter eine
Herausforderung fur medizinisches Personal, Patienten und Eltern und hangt dabei
nicht zuletzt am individuellen Engagement der Einrichtungen vor Ort.

1.3 Transition

Es Dbesteht breiter Konsens hinsichtlich der Notwendigkeit strukturierter
Transitionsprogramme, um den vielfaltigen Herausforderungen, denen Patienten mit
chronischen Erkrankungen in der spaten Adoleszenz ausgesetzt sind, adaquat zu

begegnen.

1.3.1 Definition und Zielsetzung

Der Begriff ,Transition beschreibt weit mehr als den administrativen Wechsel von
padiatrischer in die Erwachsenenbehandlung. Blum et al. schlugen 1993 eine bis heute
weitgehend akzeptierte Definition als ,gezielter, geplanter Ubergang von Jugendlichen
und jungen Erwachsenen mit chronischen korperlichen und medizinischen Problemen

von einer kindzentrierten zu einer erwachsenenorientierten Gesundheitsbetreuung*
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vor (105). Jordan und McDonagh ergénzten, dass ein solcher Ubergang auch
aullerhalb des Gesundheitswesens stattfinde, da Jugendliche gleichzeitig den oben
beschriebenen Veranderungen im Prozess des Erwachsenwerdens ausgesetzt seien
(106). Damit ist die Transition ein multidimensionaler Prozess, der den Transfer als
Wechsel in die Erwachsenenbehandlung einschlie3t, aber sowohl zeitlich als auch
inhaltlich weit dartber hinausgeht. Vorrangiges Ziel der Transition ist eine individuelle,
alters- und entwicklungsgemalle, ganzheitliche Vorbereitung auf den Transfer und
eine reibungslose Eingliederung in die internistische Betreuung. Dieser Prozess
schliet im Optimalfall nicht nur medizinische, sondern auch psychosoziale,
padagogische und berufliche Aspekte mit ein (103, 107). Somit sollen Patienten nicht
nur Wissen uber ihre Diagnose und Therapie erlangen, sondern auch Kompetenzen
wie Selbstmanagement und Sprachfahigkeit im medizinischen Kontext erlernen. Eine
entwicklungsgemalle Behandlug beinhaltet in dieser Phase auch eine begleitete
Auseinandersetzung mit den oben genannten physiologischen und psychosozialen
Veranderungen in der Adoleszenz. Zu den Kernthemen sollten dementsprechend auch
allgemeines Gesundheitsbewusstsein, Sexualitat, der Umgang mit Rauschmitteln,
sowie schulische und berufliche Orientierung gehéren (36).

1.3.2 Standards und Empfehlungen

Die American Academy of Pediatrics (AAP) veroffentlichte 2011 Konsens-basierte
Empfehlungen zur allgemeinen Implementierung von TransitionsmalRnahmen in die
medizinische Versorgung. Diese sehen eine frihzeitige, stufenweise Vorbereitung der
Patienten und Eltern auf den Transfer vor. Dabei sollen vor allem individuelle
Fahigkeiten und Entwicklungsstufen der Patienten den zeitlichen Ablauf bestimmen.
AuRerdem wurden eine schriftiche Transitionsrichtlinie, ein standardisierter
Transitionsplan und eine fortlaufende Prozessevaluation empfohlen (107).

Die EULAR und die Pediatric Rheumatology European Society (PReS) gab 2017
Empfehlungen, Standards und Qualitatsmarker fur Transitionsprogramme fur
Jugendliche und junge Erwachsene mit entzindlich-rheumatischen Erkrankungen
heraus. Diese betonen die Bedeutung Patienten-orientierter Mal3nhahmen durch ein
spezifisch geschultes interdisziplinares Team, mit fruhestmoglichem Beginn und
strukturierter Dokumentation. Eine ausfuhrliche Darstellung findet sich in Tab. 2.
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1. Junge Menschen mit chronischen entzindlich-rheumatischen Erkrankungen sollten Zugang zu
qualitativ hochwertiger Transition bekommen, die individuell und in enger Zusammenarbeit von
medizinischen Fachkraften mit den Patienten und ihren Familien ablauft.

2. Die Transition sollte frihestmdglich begonnen werden, also in der friihen Adoleszenz oder direkt
nach Diagnosestellung bei spaterem Auftreten.

3.  Wabhrend der Transition muss direkte Kommunikation zwischen den Hauptbeteiligten (mindestens
Patienten, Eltern, Padiater, Internist) erfolgen. Vor und nach dem Transfer sollten direkte
Kontaktaufnahmen zwischen dem padiatrischen und dem internistischen Team erfolgen.

4. Die individuellen Transitionsprozesse und -fortschritte sollten sorgfaltig in den Krankenakten
dokumentiert und mit den Patienten und deren Familien geplant werden.

5. Alle rheumatologischen Einrichtungen und Kliniken, sowohl p&adiatrisch als auch internistisch,
mussen Uber eine schriftlich vereinbarte und regelmaRig aktualisierte Transitionsrichtlinie verfligen.

6. Es sollte eine klare, schriftliche Beschreibung des multidisziplinaren Transitionsteams geben. Dieses
sollte einen designierten Transitionskoordinator beinhalten.

7. Die Transition muss Patienten-fokussiert und entwicklungsgerecht organisiert sein und die
Komplexitat der Entwicklung von Patienten in dieser Phase berucksichtigen.

8. Es muss ein Transfer-Dokument vorliegen.

9. Medizinisches Personal, das in Transition und die Behandlung von Jugendlichen und jungen
Erwachsenen eingebunden ist, muss Uber angemessene Ausbildung in Sachen padiatrischer
entzindlich-rheumatischer Erkrankungen als auch der Betreuung dieser Patientengruppe verfiigen.

10. Es muss eine sichere Finanzierung geben, um spezifisch die Transition und kontinuierliche
Betreuung von Patienten, die in die Erwachsenenbetreuung wechseln, zu gewahrleisten.

11. Es muss eine frei zugangliche elektronische Plattform geben, auf der Empfehlungen, Standards und
Ressourcen zur Transition bereitgestellt werden.

12. Mehr Evidenz-basiertes Wissen und Vorgehensweisen sind erforderlich, um die Ergebnisse von
Patienten mit padiatrischen chronischen entzindlich-rheumatischen Erkrankungen zu verbessern.

Tabelle 2: Empfehlungen und Standards von EULAR und PReS zur Transition bei jungen
Patienten mit chronischen entziindlich-rheumatischen Erkrankungen (108); eigene Ubersetzung
Auch  vor  Veroffentlichung dieser Empfehlungen  wurden  zahlreiche
Transitionsprogramme entwickelt. Aktuell sind in Deutschland uber 40 Einrichtungen
bekannt, die ein solches fur Patienten mit entzindlich-rheumatischen Erkrankungen
anbieten (109). Weitere Unterstitzung bekommen Patienten von Seiten der
Deutschen Rheuma-Liga (DRL), oder dem Arbeitskreis Transitionsmedizin der
Deutschen Gesellschaft fir Rheumatologie (DGRh) in Form von Web-basierten
Plattformen mit Informationsangeboten und individueller Beratung. Zusatzlich wurden
im deutschsprachigen Raum Transitionscamps und spezifische Patienten- und
Elternschulungen etabliert (110).
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Mit dem Berliner Transitionsprogramm wurde erstmals ein Uberregionaler,
krankheitsubergreifender Ansatz vor allem im Nordosten Deutschlands eingefuhrt.
Dieser beinhaltet je einen Gesprachstermin vor und nach dem Transfer, sowie die
Einsetzung eines Case Managers und spezifische Materialien zur strukturierten
Informationsweitergabe. Dieses Programm wird von einigen Krankenkassen finanziert,
womit ein wichtiger Fortschritt fur die Etablierung der Transition in die Regelversorgung
erreicht wurde (111). Darlber hinaus bleiben jedoch die Ressourcen der Einrichtungen
vor Ort der entscheidende Faktor dafur, wie weitreichend Jugendliche und junge
Erwachsene mit chronischen entzindlich-rheumatischen Erkrankungen auf dem Weg
in die Erwachsenenmedizin begleitet werden kénnen (110).

1.3.3 Evaluation und Publikation unterschiedlicher Transitionskonzepte

Mit der zunehmenden Evidenz bezuglich der Wirksamkeit von Transitionsmal3nahmen
(112-114), wachst auch die Relevanz der direkten Vergleichbarkeit einzelner Ansatze
insbesondere im Hinblick auf deren Langzeitwirkung (36, 115). Zahlreiche Studien
kamen in der Vergangenheit jedoch zu dem Schluss, dass einheitliche, standardisierte
Outcome-Parameter fehlen (115-117). Das Expertengremium von EULAR und PReS
merkte daruber hinaus an, dass sich eine erfolgreiche Transition nicht anhand eines
isolierten Parameters messen lasse. Stattdessen sei ein multidimensionales Vorgehen
indiziert, das klinische Parameter, individuelles Erleben, psychosoziales und
berufliches Outcome, sowie Betreuungsadharenz in der Erwachsenenmedizin
beinhalten solle (108).

Ein interdisziplinares Gremium aus Mitgliedern des Health Care Transition Research
Consortium (HCTRC) mit Uber hundert externen Experten, Patienten und deren
Familien erarbeitete anhand einer Delphi-Methode konkrete Vorschlage fur solche
Parameter (118). Die insgesamt zehn Outcomes wurden in drei Kategorien eingeteilt
(Tab. 3).

Kategorie Outcome-Parameter
Individuelle Lebensqualitat, Verstandnis von der eigenen Erkrankung, moglichen
Outcomes Komplikationen und der Therapie, Selbstmanagement-Fahigkeiten, Therapie-

und Diatadharenz, Verstandnis von Versicherungsangelegenheiten
Soziale Outcomes @ Soziales Netzwerk von Freunden

Outcomes im Inanspruchnahme regelmaRiger medizinischer Termine, eine feste
Gesundheitswesen = medizinische Betreuung, Vermeidung unnétiger Krankenhausaufenthalte

Tabelle 3: Vorschlag fiir Outcome-Parameter zur Erfolgskontrolle von TransitionsmaBnahmen
nach Fair et al. (119)
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Das Gremium mal} dabei dem Erreichen einer hohen Lebensqualitat die hochste
Bedeutung bei und wies auf die fehlende Evidenz hinsichtlich geeigneter

Messinstrumente fur die jeweiligen Parameter hin (118).

Ein weiterer Vorschlag zur Untersuchung der Langzeitwirkung von
Transitionsprogrammen wurde 2014 in einem Review von Prior et al. unterbreitet
(119). Dabei wurde untersucht, anhand welcher Parameter Transitionsprogramme in
der Vergangenheit evaluiert worden waren. Diese wurden in die Kategorien des , Triple
Aims®, eine Strategie des US-amerikanischen Institute for Healthcare Improvement
(IH1) zur Verbesserung von Gesundheitssystemen (120) eingeteilt (Tab. 4).

Kategorie Outcome-Parameter

Individuelle Behandlungszufriedenheit, Barrieren in der Behandlung
Behandlungserfahrungen

Gesundheitszustand der Behandlungsadharenz, Krankheits-spezifische Parameter, Mortalitat,
Bevélkerung von Patienten berichtete Parameter, Behandlungsprozess,
Selbstmanagement-Fahigkeiten

Versorgungskosten Kosten, Behandlungslicken, Inanspruchnahme von
Versorgungsangeboten

Tabelle 4: Zusammenstellung der am haufigsten untersuchten Outcome-Parameter in Studien
zur Evaluation bestehender Transitionsprogramme nach Prior et al. (120)

Nach Krankheits-spezifischen und von Patienten berichteten Parametern wurden die
Inanspruchnahme von Versorgungsangeboten, Selbstmanagement-Fahigkeiten und
die Behandlungszufriedenheit am haufigsten untersucht. Auch Prior et al. betonten das
Fehlen einheitlicher Messinstrumente (119).

Bisher wurden zahlreiche Ansatze fur rheumatologische Transitionsprogramme
publiziert und evaluiert. Dabei wurden vor allem Lebensqualitat (112, 113, 121),
Behandlungszufriedenheit (114, 122-126) und Behandlungskontinuitat, respektive
Follow-Up Rate nach dem Transfer (114, 123, 126, 127) untersucht. Allerdings
beinhalteten nur wenige Studien Langzeitergebnisse, meistens mit nur kurzem Follow-
Up. Neben der Frage, wie sich der Erfolg eines Transitionsprogramms messen lasst,
ruckt die Frage nach Einfluss- und prognostischen Faktoren flr Langzeitergebnisse
zunehmend in den Fokus wissenschaftlicher Untersuchungen (128).
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1.4 Tubinger Transitionsprogramm (TTP)

Das TTP ist Teil des Zentrums fur Kinder- und Jugendrheumatologie, des
Autoinflammation Reference Center Tubingen (arcT), des Zentrums fur
Interdisziplinare Klinische Immunologie, Rheumatologie und Autoimmunerkrankungen
(INDIRA) und der Medizinischen Klinik des Universitatsklinikums Tubingen (MED). Mit
mehr als zwanzig Jahren Erfahrung, kontinuierlicher interner Evaluation und
supervidierter Revision ist es ein etabliertes Programm mit festen Standards und
Richtlinien. Es besteht aus einem interdisziplinaren Team mit padiatrischen und
internistischen Rheumatologen, Mitarbeitern des Psychosozialen Dienstes (PSD),

Physiotherapeuten, Krankenpflegern und Padagogen.

1.4.1 Jugendsprechstunde

Die Jugendsprechstunde stellt das zentrale Element des TTP dar. Dabei handelt es
sich um eine wochentliche Sprechstunde in der rheumatologischen Ambulanz der
Universitatskinderklinik, an der zusatzlich ein internistischer Rheumatologe teilnimmt.
Patienten werden in der Regel ab einem Alter von dreizehn Jahren einbestellt, der
Zeitpunkt des Eintritts wird allerdings individuell abhangig von der Krankheitsaktivitat
und dem personlichen Entwicklungsstand der Patienten bestimmt. Diese werden in
wochentlichen Sitzungen des interdisziplinaren Transitionsteams besprochen. Dort
werden auch Fortschritte  hinsichtlich  Krankheits- und Therapiewissen,
Selbstmanagement, personlicher Entwicklung und Transferbereitschaft diskutiert und

das weitere Vorgehen individuell geplant.

Jugendliche und junge Erwachsene werden regelmalig viertel- bis halbjahrlich in der
Jugendsprechstunde vorstellig. Bei den Terminen uUbernehmen die Patienten
selbststandig die Interaktion mit den Arzten, wéahrend Eltern auferhalb des
Untersuchungszimmers warten. Neben der allgemeinen Untersuchung stehen bei
jedem Termin in der Jugendsprechstunde die Forderung des Selbstmanagements und
die Schulung Uber die eigene Erkrankung und deren Therapie im Vordergrund. Um
eine entwicklungsgerechte Behandlung zu garantieren, wird besonderes Augenmerk
auf relevante Themen der spaten Adoleszenz und des frihen Erwachsenenalters
gelegt, wie beispielsweise korperliche Aktivitat, Ernahrung, Drogenkonsum, Sexualitat
und berufliche Orientierung. Am Ende eines jeden Besuchs sind die Eltern anwesend
und werden in die Besprechung des Krankheitsverlaufs und der weiteren Behandlung

mit einbezogen.
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1.4.2 Weiterfuhrende Angebote

Das TTP beinhaltet Uber die Jugendsprechstunde hinaus regelmallige, meist
halbjahrliche Gesprachstermine mit Mitarbeitenden des PSD. Diese bieten Raum fur
weiterfUhrende Schulungen, unter anderem hinsichtlich sozialmedizinischer Aspekte
wie Krankenversicherung und Schwerbehindertenausweis, sowie fur die allgemeine
Forderung der Transitionskompetenz. AuRerdem finden jahrliche Termine bei einem
Physiotherapeuten statt, die weiterfUhrende Schulungsmoglichkeiten speziell
hinsichtlich korperlicher Aktivitat und deren Auswirkungen auf den Verlauf und die
Therapie chronischer entzindlich-rheumatischer Erkrankungen bieten. Das TTP sieht
bei Bedarf auch padagogische Unterstutzung durch die Klinikschule vor. Diese findet
individuell und in Kooperation mit der regularen Schule oder Ausbildungsstatte der
Patienten statt und zielt auf optimalen Nachteilsausgleich, sowie einen geregelten
Berufseinstieg ab. Aullerdem werden Patienten im TTP ermutigt, eines der jahrlich
stattfindenden Transitionscamps zu besuchen. Dabei handelt es sich um ein
mehrtagiges Zeltlager fur Jugendliche und junge Erwachsene mit chronischen
entzundlich-rheumatischen Erkrankungen, das als weitere Schulungsmaoglichkeit und

zur Vernetzung Betroffener dient.

1.4.3 Information und Dokumentation

Patienten des TTP bekommen zu Beginn der individuellen Transition eine
Transitionsmappe ausgehandigt, die Informationsmaterialien bezuglich des
Prozesses, wie auch zu Transitions-spezifischen Themen beinhaltet. Die Mappe dient
daruber hinaus zur Dokumentation des individuellen Fortschritts anhand der Tubinger
Readiness-Checkliste. Diese wurde gezielt entwickelt, um die Transitionskompetenz

der Patienten im Verlauf abzubilden und individuellen Schulungsbedarf aufzudecken.
Alle Besprechungen, Visiten, Patienten- und Elterngesprache werden aul3erdem im

Abteilungs-internen Dokumentationssystem festgehalten.

1.4.4 Planung des Transfers

Im Rahmen des letzten Termins in der Jugendsprechstunde wird eine ausfuhrliche
Epikrise erstellt, die als Transferdokument zur Information fur die weiterbehandelnden
Arzte in der Erwachsenenrheumatologie dient. Diese wird den Patienten mit der

Transitionsmappe ausgehandigt.
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Das interdisziplinare Team des TTP evaluiert regelmaiig die Transferbereitschaft von
Patienten, um gemeinsam den geeigneten Zeitpunkt und die geeignete Einrichtung fur
die Weiterbehandlung zu ermitteln. Dabei spielen neben dem Alter und der
Transitionskompetenz auch die Diagnose und die Krankheitsaktivitat eine
entscheidende Rolle. Die Herangehensweise im TTP sieht vor, Patienten
grundsatzlich mit moglichst niedriger Krankheitsaktivitat, im Optimalfall nach Erreichen
einer stabilen Remission zu transferieren. Durch die gleichzeitige Betreuung durch
padiatrische und internistische Rheumatologen wird im TTP eine Betreuung Uber den
18. Geburtstag hinaus und somit eine Individualisierung des Transferzeitpunkts
ermoglicht. AuBerdem wird angestrebt, dass schon vor dem letzten Termin im TTP ein
Termin zur Weiterbehandlung in einer geeigneten rheumatologischen Einrichtung

vereinbart wurde.

Auf diese Weise werden jahrlich zwischen 12 bis 15 Patienten aus dem TTP in die
Erwachsenenrheumatologie transferiert. 44,6% der Patienten werden im Rahmen des
INDIRA-Netzwerks in die rheumatologische Abteilung der MED Uberwiesen,
insbesondere bei schweren Krankheitsverlaufen mit hoher Krankheitsaktivitat, um eine
moglichst gute Behandlungskontinuitat zu garantieren.
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2 Fragestellung und Ziel

Das TTP ist ein im klinischen Alltag etabliertes, strukturiertes Transitionsprogramm,
das vor allem anhand der Ruckmeldungen aktueller Patienten kontinuierlich evaluiert
und Uberarbeitet wird, um eine entwicklungsgerechte Behandlung und optimale
Vorbereitung auf den Transfer zu garantieren. Bisher war noch keine Evaluierung des

Langzeitoutcomes erfolgt.

Daher sollte das TTP in dieser Arbeit vorgestellt und evaluiert werden, um zu den
laufenden Bemuhungen beizutragen, verschiedene Ansatze unterschiedlicher
Transitionsprogramme anhand gangiger Outcome-Parameter abzufragen und somit
eine Vergleichbarkeit herzustellen.

Ziel dieser Arbeit war es, individuelle, soziale und das Gesundheitssystem betreffende
Langzeitergebnisse des TTP zu analysieren und mogliche prognostische Faktoren fur

ein negatives Outcome zu identifizieren.

2.1 Primarer Endpunkt

Als primarer Endpunkt wurde die langfristige Gesundheitsbezogene Lebensqualitat
ehemaliger Patienten des TTP nach dem Transfer im Vergleich mit der deutschen
Gesamtbevolkerung erhoben. Diese wurde definiert anhand der Haufigkeit und
Schwere der Probleme in den Kategorien des EQ-5D-5L, sowie der heutigen

gesundheitlichen Verfassung auf einer standardisierten VAS.

2.2 Sekundare Endpunkte

Sekundare Endpunkte waren weitere Langzeitoutcomes der Transition, inklusive der
Behandlungszufriedenheit, Behandlungskontinuitdt und der Haufigkeit korperlicher
Aktivitat.

2.3 Tertiarer Endpunkt

Als tertiarer Endpunkt wurden die Auswirkungen demographischer und klinischer
Faktoren auf die langfristige Gesundheitsbezogene Lebensqualitat und die
Behandlungszufriedenheit untersucht, um Patienten mit Risiken fur negative Langzeit-
Outcomes frih zu erkennen, TransitionsmalRnahmen gezielt anzupassen und so das

Outcome nachhaltig zu verbessern.
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3 Methoden und Patienten

3.1 Scoping Review und Entwicklung eines Fragebogens

Um einen Uberblick Uber den aktuellen Stand der Forschung zu gewinnen und
Kriterien fiur gelungene Transition sowie Outcome-Parameter zur Evaluation von
Transitionsprogrammen zu finden, wurde ein Scoping Review durchgefuhrt.
Suchbegriffe beinhalteten ,pediatric rheumatic disease®, ,health care transition®, ,long-
term outcome®, ,transfer”, ,evaluation und ,transition program®. Es wurden alle
Studien eingeschlossen, die entzundlich-rheumatische Erkrankungen mit Beginn im
Kindes- und Jugendalter behandelten und entweder ein Transitionsprogramm
vorstellten oder evaluierten oder mindestens ein Langzeit-Outcome der Transition
untersuchten. Aus den Ergebnissen des Reviews wurde die erste Version des
Fragebogens fur die vorliegende Studie erstellt. Im Vorfeld der Studie fand eine initiale
Beratung und eine Evaluation des vorldufigen Fragebogens in der
Forschungswerkstatt ,Qualitative Methoden® des Universitatsklinikums Tubingen statt.
Im Rahmen eines iterativen Team-Prozesses wurde der Fragebogen von einer
Mitarbeiterin des PSD, 2zwei padiatrischen Rheumatologinnen und einem
internistischen Rheumatologen Uberarbeitet, die jeweils Teil des interdisziplinaren
Teams des TTP waren. Diese bewerteten den Fragebogen unabhangig voneinander
hinsichtlich Relevanz, Pragnanz und Verstandlichkeit. Im Anschluss wurde der
Fragebogen mit derselben Fragestellung von drei aktuellen Patienten des TTP und
drei externen Rezensenten beurteilt. Diese wurden gezielt rekrutiert, sodass die
voraussichtliche Studienkohorte hinsichtlich klinischer und demographischer Aspekte
bestmadglich reprasentiert wurde. Die Patienten wurden dartber hinaus gebeten, die
Bedeutung bestimmter Komponenten der Transition im TTP sowie die relevanten
Langzeit-Outcomes subjektiv zu bewerten. Daraufhin fand eine abschliefende
Diskussion aller Ruckmeldungen im Transitionsteam statt, bevor die endgultige
Zusammenstellung der Items fur den Fragebogen beschlossen wurde. Der
Fragebogen ist unter 7.3 angehangt.
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3.2 Studiendesign und Patientenkohorte

Die vorliegende Studie zur empirischen Evaluation der Tubinger Jugendsprechstunde
wurde als monozentrische Querschnittsstudie durchgeflihrt. Dazu wurde die
Grundgesamtheit aller ehemaligen Patienten des TTP in die Rekrutierung
aufgenommen, die die unten genannten Einschlusskriterien erflllten. Die Befragung
erfolgte anhand eines Fragebogens, der sowohl online als auch in Papierform
zuganglich war. Erganzende klinische und demographische Daten wurden dem
elektronischen Dokumentationsprogramm ARDIS 2.0 (,Arthritis and Rheumatism
Database and Information System®; axaris — software & systeme GmbH*) enthommen.
Das Studienvorhaben steht in Einklang mit der Deklaration von Helsinki und wurde von
der Ethik-Kommission an der Medizinischen Fakultat der Eberhard-Karls-Universitat
und am Universitatsklinikum TUbingen bewilligt (411/2020B0).

3.2.1 Einschlusskriterien

Voraussetzung fur den Einschluss in die Studie war die Diagnose einer chronisch-
entzundlichen Gelenkerkrankung, einer systemischen rheumatischen Erkrankung
oder einer Autoinflammatorischen Erkrankung und eine kontinuierliche
Versorgungsdauer in der rheumatologischen Ambulanz der Universitatsklinik far

Kinder- und Jugendmedizin Tubingen von mehr als zwei Jahren.

AuBerdem mussten mindestens zwei Vorstellungen in der Jugendsprechstunde

stattgefunden haben, mindestens eine davon im Alter von 17 bis 18 Jahren.
Eingeschlossen wurden alle Patienten, auf die alle oben genannten Kriterien zwischen
Januar 2000 und Dezember 2019 zutrafen.

3.2.2 Ausschlusskriterien

Von der Studie ausgeschlossen wurden alle Patienten, die der Studienteilnahme nicht
einwilligten und weder auf die initiale Einladung zur Studienteilnahme noch die beiden

Erinnerungsnachrichten reagierten.
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3.3 Erhobene Daten

Vor Beginn der Datenerhebung wurde anhand des Dokumentationsprogramms ARDIS
2.0 ein Screening aller ehemaligen Patienten des TTP hinsichtlich der
Einschlusskriterien durchgefuhrt. Daraus resultierte die Grundgesamtheit der

Patienten, die zur Studienteilnahme eingeladen wurden.

Der Fragebogen wurde in das Online-Befragungstool Questback/Unipark
implementiert. Dort wurden fur alle Patienten, die die Einschlusskriterien erflllten,
personalisierte Links zur Umfrage erstell, um die Zuordnung zu einer
pseudonymisierten Studiennummer zu ermdglichen. Anhand dieser Links wurde ein
personalisierter QR-Code erstellt, welcher Patienten direkt zu einem Online-
Fragebogen mit pseudonymisierter Studiennummer fuhrte.

Die Grundgesamtheit der Patienten wurde zu Beginn der Datenerhebung per Brief zur
Studienteilnahme eingeladen. Dazu wurde die letzte bekannte Adresse verwendet die
im Dokumentationsprogramm ARDIS 2.0 hinterlegt war. Die Einladung beinhaltete ein
kurzes Anschreiben, den Fragebogen in Papierform, eine ausfuhrliche Aufklarung mit
Einverstandniserklarung zu Studienteiinahme und Datenschutz sowie den

personalisierten QR-Code.

Eine schriftliche Erinnerung erfolgte nach zwei Monaten bei allen Patienten, die nicht
auf die initiale Einladung reagiert hatten, vorausgesetzt es war keine
Umzugsbenachrichtigung eingegangen. Um den Rucklauf zu erhohen, wurde diesem
Anschreiben ein frankierter RlUckumschlag beigelegt.

Nach weiteren zwei Monaten erfolgte eine telefonische Kontaktaufnahme zu allen
Patienten, die nicht auf die erste Erinnerung reagiert hatten. Dazu wurde die letzte
bekannte Telefonnummer verwendet, die ebenfalls im ARDIS 2.0 hinterlegt war.

Die postalischen Antworten auf die Studieneinladung wurden zentral gesammelt und
manuell in eine als eCRF angelegte Excel-Tabelle Ubertragen. Digitale
Studienteilnahmen wurden aus Questback/Unipark in eine Excel-Tabelle exportiert
und anschlieBend in die eCRF Ubertragen. Die Daten wurden stellenweise durch
importierte Daten aus ARDIS 2.0 erganzt. Dies ist im Folgenden durch einen kurzen

Vermerk gekennzeichnet.

Im Rahmen der Einverstandniserklarung zur Studienteilnahme wurde auf3erdem ein

freiwilliges Einverstandnis fur eine weitere telefonische Kontaktaufnahme zur
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weiterfUhrenden Befragung eingeholt. Diese Nacherhebung erfolgte zwei Monate nach
Eingang der letzten Fragebogen.

Demographische und klinische Daten derjenigen, die nicht an der Studie teilnahmen,
wurden nach Abschluss der Datenerhebung aus ARDIS 2.0 erhoben und anonymisiert

ausgewertet, wofur zuvor ein generelles Ethikvotum eingeholt worden war.

3.3.1 Demographische und klinische Daten

Demographische Daten umfassten:

- Alter (ARDIS)

- Geschlecht (ARDIS)

- Familienstand

- Schulabschluss

- Ausbildung und Erwerbstatigkeit
- Wohnsituation

- Beantragung eines Schwerbehindertenausweises
Klinische Daten umfassten:

- Diagnose (ARDIS)
- Medikamentdse Therapie
o zum Zeitpunkt des letzten Termins in der Jugendsprechstunde (ARDIS)
o zum Zeitpunkt der Studienteilnahme
- Krankheitsaktivitat nach Physician Global Assessment Score (PGA) zum
Zeitpunkt des letzten Termins in der Jugendsprechstunde (ARDIS)

Um die Reprasentativitat der Studienkohorte abzuschatzen, wurde die Studienkohorte
mit der nicht-teilnehmenden Kohorte hinsichtlich demografischer und klinischer Daten

verglichen.
3.3.2 Individuelle Outcomes

3.3.2.1 Gesundheitsbezogene Lebensqualitat

Die langfristige Gesundheitsbezogene Lebensqualitat (HR-QoL) nach dem Transfer
diente als primarer Endpunkt der Studie. Gemessen wurde die HR-QoL mit dem EQ-
5D-5L, einem validierten und gut erprobten Messinstrument, entwickelt von der
EuroQol-Gruppe. Hier wurde die vorliegende Studie im Voraus unter der Register-
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Nummer 33720 registriert und die Nutzung des EQ-5D-5L fur das Studienvorhaben

offiziell lizensiert.

Der EQ-5D-5L fragt die HR-QoL in finf Dimensionen jeweils auf einer funfstufigen
Likert-Skala ab:

- Beweglichkeit/Mobilitat

- Selbstversorgung

- Alltagliche Tatigkeiten

- Schmerzen/Korperliche Beschwerden
- Angst/Niedergeschlagenheit

Dabei stehen niedrigere Werte fur geringere Probleme in den einzelnen Dimensionen.
Die Ergebnisse wurden einerseits nach der Haufigkeit, mit welcher Probleme in den
einzelnen Dimensionen auftraten ausgewertet, andererseits nach der Anzahl

Teilnehmender die Probleme in keiner, einer oder mehreren Kategorien angaben.

Aus den Werten der einzelnen Dimensionen wird anhand eines validierten Instruments
ein Index-Wert des EQ-5D-5L errechnet. Dieser ergibt somit fir jedes individuelle
Antwortprofil einen metrischen Wert fur die HR-QoL zwischen 0 (geringste HR-QoL)
und 1 (héchste HR-QoL; entspricht keinen Problemen in allen finf Dimensionen).

Zusatzlich fragt der EQ-5D-5L die gesundheitliche Verfassung am Tag der
Studienteilnahme auf einer Visuellen Analogskala (VAS) von 0 (schlechteste) bis 100

(beste gesundheitliche Verfassung) ab.

Der Anteil an Patienten, die Problemfreiheit in den jeweiligen Dimensionen des EQ-
5D-5L angaben und die aktuelle gesundheitliche Verfassung auf der VAS wurden mit

publizierten Durchschnittswerten der deutschen Bevolkerung (129) verglichen.

3.3.2.2 Korperliche Aktivitat

Anhand der korperlichen Aktivitat wurde ein weiteres Langzeit-Outcome nach dem
Transfer erhoben. Dazu wurden sowohl die Haufigkeit als auch die durchschnittliche

Dauer korperlicher Aktivitat pro Woche und Aktivitat in Sportvereinen erfragt.

Die Ergebnisse der Studienkohorte wurden mit den Ergebnissen der Studie zur
Gesundheit Erwachsener in Deutschland (DEGS1) (130) verglichen. Dabei wurde
verglichen, welcher Anteil der jeweiligen Kohorten die WHO-Empfehlungen zu
korperlicher Aktivitat (131) erflllte.
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3.3.3 Soziale Outcomes

3.3.3.1 Behandlungszufriedenheit

Als sekundarer Endpunkt der Studie wurde die Behandlungszufriedenheit erhoben.
Dazu wurden Transition-spezifische Items der Behandlungszufriedenheit
herangezogen, die sich sowohl auf die Behandlung vor als auch nach dem Transfer
bezogen. Diese wurden jeweils auf einer Visuellen Analogskala von 0 (geringste) bis
10 (h6chste Zufriedenheit) bewertet.

Im initialen Fragebogen wurden folgende Items bezuglich der Behandlung vor dem

Transfer abgefragt:

- Padiatrische Behandlung allgemein
- Vorbereitung auf den Transfer
- Jugendsprechstunde allgemein

In der telefonischen Nacherhebung wurden weitere Items abgefragt, die noch
spezifischer auf bestimmte Bestandteile der Jugendsprechstunde abzielten:

- Information Uber Alkohol, Nikotin und andere Drogen im Krankheitskontext

- Information dber Sexualitdt, Verhitung und Familienplanung im
Krankheitskontext

- Umgang mit individuellen Fragen

- Einbindung in Entscheidungsfindung

- Krankheitswissen

- Therapiewissen

- Selbstmanagement
Bezulglich der Behandlung nach dem Transfer wurden folgende ltems abgefragt:

- Internistische Behandlung allgemein

- Wartezeit auf einen Termin

- Wartezeit vor Ort

- Arzt-Patienten-Interaktion

- Verordnung zusatzlicher Behandlungsmoglichkeiten

Dabei wurde aufgrund der zu erwartenden Unterschiede in der Zeitspanne zwischen
Transfer und Studienteilnahme darauf hingewiesen, dass diese Fragen explizit
hinsichtlich der ersten zwolf Monate nach dem Transfer beantwortet werden sollten.
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Die Antworten auf der Papierform des Fragebogens wurden auf der VAS auf eine
Dezimalstelle ausgemessen. In der Online-Version wurde die VAS als Schieberegler
implementiert, der von Teilnehmenden auf der Skala individuell zwischen 0 und 10
verschoben werden konnte und beim Datenexport in Zahlenwerte Ubersetzt wurde.

Far die Auswertung wurden die Antworten in Anlehnung an Stringer et al. (114) in drei

Kategorien eingeteilt:

- niedrige Zufriedenheit (< 5)
- malige Zufriedenheit (=5 und < 7)
- hohe Zufriedenheit (> 7).

3.3.3.2 Sonstige soziale Outcomes

Daruber hinaus wurde die Beziehung der Erkrankung zu folgenden sozialen Faktoren

untersucht:

- Einfluss der Corona-Pandemie auf die personliche Lebenssituation mittels
funfstufiger Likert-Skala
o Diese Frage wurde gestellt, da die Datenerhebung im ersten Jahr der
Corona-Pandemie stattfand, die mit Lockdown, Homeoffice und weiteren
Veranderungen einherging, sodass Auswirkungen auf die personliche
Lebenssituation zu erwarten waren und ein moglicher Effekt auf die
Langzeit-Outcomes ausgeschlossen werden musste.
- Beziehung zwischen Erkrankung und sozialem Umfeld
o Auswirkungen der Erkrankung auf die personlichen Beziehungen mittels
dreistufiger Likert-Skala
o Unterstitzung im Umgang mit der Erkrankung aus dem sozialen Umfeld
mittels Ja-Nein-Frage
- Beziehung zwischen Erkrankung und Freizeit bzw. Beruf, jeweils mittels Ja-
Nein-Frage
o Auswirkungen der Erkrankung auf die Freizeitaktivitaten
o Auswirkungen der Erkrankung auf die Berufswahl
o Unterstutzung bei der Berufswahl aus dem sozialen Umfeld
- Arzt-Patienten-Beziehung nach dem Transfer, jeweils mittels Ja-Nein-Frage
o Zeit fur Fragen
o verstandliche Antworten

o Gefuhl, ernst genommen zu werden
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o Partizipation in der Entscheidungsfindung

3.3.4 Outcomes im Gesundheitswesen

3.3.4.1 Behandlungskontinuitat

Teilnehmende gaben Auskunft Uber folgende Aspekte der Behandlungskontinuitat:

Setting und Frequenz der Weiterbehandlung inklusive Angabe von Grunden flr
eine ausgebliebene Weiterbehandlung

Zeitspanne zwischen letztem Termin im TTP und erstem Termin in der
internistischen Weiterbehandlung, ausschliel3lich bei Patienten, die in der MED
weiterbetreut  wurden, wodurch die Termine im innerklinischen
Dokumentationssystem ersichtlich waren

Behandlungsabbrtche nach initialer Weiterbehandlung inklusive Angabe von
Grunden fur Abbruche

Anderungen der Diagnose nach dem Transfer

Anderungen der medikamentdsen Therapie inklusive Angabe von Griinden fiir
eine Beendigung

Sonstige Weiterbehandlung nach dem Transfer

Im Anschluss wurden Patienten danach gruppiert, ob eine Weiterbehandlung

stattgefunden hatte oder nicht und im Vergleich der beiden Gruppen nach

Unterschieden gesucht, die als Begrundung fur die ausgebliebene Weiterbehandlung

infrage kamen.

3.3.4.2 Vermeidung von unnétigen Krankenhausaufenthalten

Die Anzahl von und die Grunde fur Hospitalisierungen nach dem Transfer wurden

anhand von Patientenberichten erfasst.

3.3.4.3 Inanspruchnahme von Versorgungsangeboten

Die Inanspruchnahme der interdisziplinaren Versorgungsangebote im Rahmen des

TTP wurde anhand folgender Parameter erfasst:

Alter beim ersten Termin in der Jugendsprechstunde (ARDIS)
Alter beim letzten Termin in der Jugendsprechstunde (ARDIS)
Dauer der Behandlung in der Jugendsprechstunde (ARDIS)
Anzahl der Termine in der Jugendsprechstunde (ARDIS)
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- Absolute und relative Haufigkeit der Inanspruchnahme weiterfUhrender
Angebote im Rahmen des TTP:
o Psychosozialer Dienst
o Kilinikschule
o Krankheitsbezogene Schulungen
o Transitionscamp

o Physiotherapie

3.4 Statistische Auswertung

Im Vorfeld der Studie fand eine statistische Beratung durch das Center for Pediatric
Clinical Studies (CPCS) und das Deutsche Rheuma-Forschungszentrum (DRFZ) statt.

Die erhobenen Daten wurden im Programm Microsoft Excel fur Mac gesammelt und
kodiert. Dabei wurden Ja-Nein-Fragen mit O (nein) und 1 (ja) kodiert. Die
medikamentose Therapie wurde folgendermalen kodiert:

- 0: keine Therapie

- 1: NSAR als Bedarfsmedikation

- 2: NSAR als Dauermedikation

- 3: Basistherapie (Methotrexat, Sulfasalazin, Azathioprin, Chloroquin, Colchicin)
- 4: Biologika, JAK-Inhibitoren, alle Kombinationstherapien, die solche enthalten
- 5: Steroide, alle Kombinationstherapien, die solche enthalten

Die Daten wurden mit dem Programm IBM SPSS Statistics deskriptiv ausgewertet,

dabei wurden Mittelwerte, Mediane und Haufigkeiten berechnet.

Die Ergebnisse der Einzelskalen und die Index-Werte des EQ-5D-5L wurden mit
Durchschnittswerten der entsprechenden Altersgruppe der deutschen Bevolkerung
verglichen und mittels Chi-Quadrat-Test auf signifikante Unterschiede untersucht.

Anschliellend wurden die Daten explorativ ausgewertet und auf Korrelationen
zwischen demographischen bzw. klinischen Variablen mit der HR-QoL und der
Behandlungszufriedenheit untersucht. Hierbei wurden je nach Skalenniveau der
unabhangigen Variablen der Eta-Koeffizient, der Spearman-Korrelationskoeffizient
oder Kendalls Tau berechnet, sowie lineare Regressionsanalysen durchgefuhrt. Fur
alle Tests wurde ein Signifikanzniveau von p < 0,05 festgelegt.
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4 Ergebnisse

Die nachfolgenden Ergebnisse wurden in Teilen bereits vorab publiziert (132).

4.1 Scoping Review und Entwicklung des Fragebogens

Im Scoping Review wurden folgende Kriterien und Outcomes flur eine erfolgreiche
Transition identifiziert:

- Lebensqualitat, Inanspruchnahme von Versorgungsangeboten, Behandlungs-

zufriedenheit, Selbstmanagement, Krankheitswissen, = Therapiewissen,
Behandlungskontinuitat, Vermeidung unnotiger Krankenhausaufenthalte, Arzt-

Patienten-Beziehung in der Erwachsenenbehandlung, soziales Netzwerk.

Daraus wurde in einem iterativen Prozess ein standardisierter Fragebogen entwickelt.
Dieser wurde am 04.08.2020 an 295 Patienten verschickt, die nach einem initialen

Screening die Einschlusskriterien erfullten.

4.2 Demographische und klinische Daten

Insgesamt nahmen 85 ehemalige Patienten an der Studie teil, was einen Rucklauf von
28,81% ergibt. Die Mehrheit (55,3%; 47/85) schickte einen schriftlich ausgefillten
Fragebogen ein. Tabelle 5 schllsselt genauer auf, wie viele Patienten jeweils nach der

initialen Kontaktaufnahme, der ersten und der zweiten Erinnerung teilnahmen.

Zeitpunkt der Teilnahme Teilnahmen schriftlich, n (%) | Teilnahmen online, n (%)
Initiale Studieneinladung 16 (18,8) 28 (33,0)

Schriftliche Erinnerung 27 (31,8) 7 (8,2)

Telefonische Erinnerung 4(4,7) 3(3,5)

Tabelle 5: Detaillierte Aufstellung der Haufigkeiten von Studienteilnahmen unterteilt nach
Zeitpunkt und Methode

43 Teilnehmende (50,6%) erklarten ihr freiwilliges Einverstédndnis fir eine weitere
Kontaktaufnahme, von denen letztlich 81,4% (35/43) an der Nachbefragung

teilnahmen.
Variable Ergebnis
Alter (Jahre), Median (Spannweite) 24,1 (19,1 —40,5)
Zeit seit dem Transfer (Jahre), Median (Spannweite) 6,0 (0,1-16,4)
Zeit zwischen TTP und Weiterbetreuung (Tage), Median (Spannweite) | 128 (13 — 983)
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Geschlecht, m : w (%) 25:60 (29,4 :70,6)
Diagnose, n (%)
JIA insgesamt 60 (70,6)
sJIA 2(2,4)
OA (extended) 3(3,5)
OA (persistent) 10 (11,8)
PA (seronegativ) 23 (27,1)
EAA 14 (16,5)
Psoriasisarthritis 5(5,9)
Sonstige JIA 3(3,5)
Autoinflammatorische Erkrankung 6(7,1)
Kollagenose 8(9,4)
Sonstige 11(12,9)
PGA zum Zeitpunkt des letzten Termins in der Jugendsprechstunde
Mittelwert (Standardabweichung) 1,01 (1,15)
Median (Spannweite) 1(0-5)
PGA =0, n (%) 33 (38,8)
PGA =1, n (%) 32 (37,6)
PGA =2, n (%) 12 (14,1)
PGA = 3, n (%) 4.(4,7)
PGA =4, n (%) 2(2,4)
PGA =5, n (%) 2(2,4)
Medikamentése Therapie zum Zeitpunkt des Transfers, n (%)
keine 23 (27,0)
NSAR (Bedarfsmedikation) 2(2,4)
NSAR (Dauermedikation) 5(5,9)
Basistherapie 24 (28,2)
Biologika und JAK-inhibitoren 28 (32,9)
Steroide 2(2,4)
Fehlend 1(1,2)
Schulabschluss, n (%)
Hauptschule 8(9,4)
Mittlere Reife 11 (12,9)
Fachhochschulreife 9(10,6)
Abitur 56 (65,9)
Sonstige 1(1,2)
Abgeschlossene Berufsausbildung, n (%)
Ja 49 (57,6)
Nein 36 (42,4)
Berufstatigkeit, n (%)
Ja 47 (55,3)
Nein 34 (40,0)
Fehlend 4(4,7)
Familienstand, n (%)
Ledig 74 (87,1)
Verheiratet 9(10,6)
Sonstige 2(2,4)
Wohnsituation, n (%)
Alleine 21 (24,7)
Bei den Eltern 31 (36,5)
Wohngemeinschaft 11 (12,9)
Mit Partner*In oder Familie 18 (21,2)
Sonstige 3(3,5)
Fehlend 1(1,2)
Antrag auf Schwerbehinderten-Ausweis, n (%)
Ja 24 (28,2)
Nein 61 (71,8)

Tabelle 6: Demographische und klinische Daten der Studienkohorte

Dargestellt sind absolute und relative Haufigkeiten, sowie Mediane und Mittelwerte von relevanten
demographischen und klinischen Parametern. Die Tabelle ist angelehnt an Table 1 aus (132).

36



70,6% (60/85) der Teilnehmenden waren weiblich, das mediane Alter lag bei 24,1
Jahren (19,1 - 40,5). Die JIA war mit 76,5% (60/85) die haufigste Diagnose. Darunter
war die seronegative PA (27,1%; 23/85) am starksten vertreten. Bei 6 Teilnehmenden
(7,1%) wurde ein AIS, bei 8 weiteren (9,4%) eine Kollagenose diagnostiziert. Unter
den sonstigen war die chronische Osteomyelitis die haufigste Diagnose. 65,9% (56/85)
erlangten die allgemeine Hochschulreife. Uber die Halfte (57,6%; 49/85) hatte eine
Berufsausbildung abgeschlossen, wovon 95,9% (47/49) aktuell berufstatig waren. Ein
Drittel (36,5%; 31/85) wohnte zum Studienzeitpunkt noch im Elternhaus. 28,2% (24/85)

gaben an, einen Schwerbehinderten-Ausweis beantragt zu haben.

Variable Teilnehmende Teilnehmende Nicht-
insgesamt Nachbefragung | Teilnehmende
n 85 35 210
Alter in Jahren, Median (Spannweite) 24,1 (19,1-40,5) | 24,6 (19,1-40,5) | 26,4 (18,5-40,2) *
Geschlecht m:w, n (%) 25:60 (29,4:70,6) | 9:26 (25,7:74,3) | 65:145 (30,9:69,1)
Diagnose zum Transferzeitpunkt, n (%)
JIA, systemisch 2(2,4) 2(5,7) 7 (3,3)
JIA, Oligoarthritis (extended) 3(3,5) 3(8,6) 10 (4,8)
JIA, Oligoarthritis (persistent) 10 (11,8) 4 (11,4) 24 (11,4)
JIA, Polyarthritis (RF-negativ) 23 (27,1) 9 (25,7) 22 (10,5) *
JIA, Enthesitis-assoziiert 14 (16,5) 4 (11,4) 20 (9,6)
JIA, Psoriasisarthritis 5(5,9) 3(8,6) 11 (5,2)
JIA, sonstige 3(3,5) 1(2,9) 13 (6,2)
Autoinflammatorische Erkrankungen 6 (7,1) 2(5,7) 32 (15,2) *
Kollagenosen 8 (9,4) 4 (11,4) 31(14,8) *
Sonstige 11 (12,9) 3(8,6) 40 (19,0)
Medikamentdse Therapie zum Transferzeitpunkt, n (%)
keine 23 (27,0) 10 (28,5) 59 (28,2)
NSAR (Bedarfsmedikation) 2(2,4) 1(2,9) 9 (4,3)
NSAR (Dauermedikation) 5(5,9) 3(8,5) 20 (9,5)
Basistherapie 24 (28,2) 7 (20,0) 62 (29,5)
Biologika und JAK-Inhibitoren 28 (32,9) 12 (34,3) 45 (21,4)
Steroide 2(2,4) 1(2,9) 15 (7,1)
Fehlend 1(1,2) 1(2,9) 0(0,0)
PGA zum Transferzeitpunkt, Mittelwert (SD) 1,01 (1,15) 0,941 (0,20) 1,30 (1,67) *
Inanspruchnahme des TTP
Alter beim ersten TTP-Termin in Jahren, Median (Spannweite) | 15,2 (11,2-18,7) | 15,7 (11,2-18,7) | 15,4 (11,1-22,1)
Alter bei Transfer in Jahren, Median (Spannweite) 18,5 (17,0-20,7) | 18,7 (17,0-20,7) | 18,5 (17,0-24,7)
Behandlungsdauer im TTP in Jahren, Median (Spannweite) 3,4 (0,4-7,1) 3,4 (0,4-7,1) 3,3(0,3-10,0)
Anzahl der Termine im TTP, Median (Spannweite) 7,0 (2-18) 7,0 (2-17) 6,0 (2-17)

Tabelle 7: Vergleich der Kohorten hinsichtlich klinischer Parameter und Demographie

Dargestellt sind relevante demographische und klinische Aspekte der unterschiedlichen Kohorten.
* signifikante Unterschiede zwischen Studienkohorte insgesamt und Kohorte der Nicht-Teilnehmenden
in t-Tests bei einem Signifikanzniveau p < 0,05.

Im Vergleich zur Kohorte der Nicht-Teilnehmenden war die Studienkohorte im
Durchschnitt signifikant jinger (24,1 vs. 26,4 Jahre) und hatte zum Zeitpunkt der

Uberweisung einen niedrigeren durchschnittlichen PGA-Score (1,01 vs. 1,30).
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Teilnehmende hatten haufiger eine seronegative PA, wahrend AIS und Kollagenosen
bei den Nicht-Teilnehmenden haufiger auftraten.

4.3 Individuelle Outcomes

4.3.1 Gesundheitsbezogene Lebensqualitat

4.3.1.1 Einzelkategorien des EQ-5D-5L

a) Absolute Antwortverteilung in den Kategorien des EQ-5D-5L

Mobilitdt

Selbstversorgung

Alltagliche Aktivitaten

Schmerzen/ korperliche Beschwerden =

Angst/ Niedergeschlagenheit .
(m1]

0 10 20 30 40 50 60 70 80
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b) Aufteilung nach Anzahl der Kategorien mit Problemen
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keine Probleme Probleme in einer Probleme in zwei Problemeindrei Problemeinvier Probleme in finf
Kategorie Kategorien Kategorien Kategorien Kategorien

Abbildung 1: Gesundheitsbezogene Lebensqualitat
a) Absolute Héufigkeiten der einzelnen Antworten (siehe Legende unterhalb des Diagramms) in der

jeweiligen Kategorie des EQ-5D-5L (siehe Achsenbeschriftung links).

b) Absolute Haufigkeiten der Patienten aufgeteilt nach der Anzahl an Kategorien des EQ-5D-5L in denen
sie Probleme angegeben hatten. n=82 bei 3 fehlenden Werten.

In jeder Kategorie des EQ-5D-5L gab die Mehrheit keine Probleme an (Mobilitat:
70,6%; Selbstversorgung: 91,8%; alltagliche Tatigkeiten: 64,3%; Schmerzen/

korperliche Beschwerden: 47,1%; Angst/Niedergeschlagenheit: 57,8%). Bei
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~Schmerzen/kdrperliche Beschwerden“ und ,Angst/Niedergeschlagenheit® wurden am
haufigsten grofle oder extreme Probleme angegeben, was zu den hdchsten
Mittelwerten der Kategorien fuhrte (Mobilitat: 1,44 + 0,76; Selbstversorgung: 1,11
0,38; alltagliche Tatigkeiten: 1,44 + 0,67; Schmerzen/kérperliche Beschwerden: 1,79
+ 0,91; Angst/Niedergeschlagenheit: 1,61 + 0,85).

Trotz der hohen relativen Haufigkeit der Antwort ,keine Probleme® berichteten etwa
zwei Drittel (64,7%; 55/85) von Problemen in mindestens einer Kategorie. 13
Teilnehmende (15,3%) gaben Probleme in vier verschiedenen, drei (3,5%) in flunf
Kategorien an. Die erhobenen Daten der letzteren wurden daher genauer untersucht.

Person A wurde mit einer EAA diagnostiziert und nach Uberdurchschnittlich langer
Behandlung im TTP (5,0 Jahre) im Januar 2018 im Alter von 20 Jahren mit relativ
hoher Krankheitsaktivitdt (PGA 4) transferiert. Bei der Befragung gab sie extreme
Schmerzen, grol3e Probleme beim Gehen, bei alltaglichen Tatigkeiten und mit Angst
an. Die heutige gesundheitliche Verfassung wurde unter Angabe von starken
Ruckenschmerzen mit 5 von 100 bewertet. Eine Weiterbetreuung finde nicht statt, da
sie in der weiterbehandelnden Institution nach dem Transfer abgelehnt worden sei. Sie
nehme jedoch unverandert NSAR als Basismedikation.

Person B wurde mit einer RF- PA diagnostiziert. Sie wies zum Zeitpunkt des Transfers
im April 2007 mit 18 Jahren keine Krankheitsaktivitat mehr auf (PGA 0). Zum
Studienzeitpunkt gab sie in allen Kategorien leichte Probleme an, sowie eine heutige
gesundheitliche Verfassung von 80. Eine Weiterbetreuung finde halbjahrlich in der
MED statt. Dort sei in der Zwischenzeit eine Therapie-Eskalation vollzogen worden.

Person C wurde mit einer nicht naher definierten Vaskulitis diagnostiziert und nach nur
zwei Terminen im TTP im Juli 2011 im Alter von 18 Jahren mit minimaler
Krankheitsaktivitdt (PGA 1) transferiert. Sie gab mafRige Probleme beim Gehen, der
Selbstversorgung und bei alltaglichen Tatigkeiten, sowie starke Schmerzen und Angst
bei einer heutigen gesundheitlichen Verfassung von 33 an. Daruber hinaus habe sie
wahrend der Corona-Pandemie erstmalig eine depressive Episode gehabt. Sie werde
immer noch vierteljahrlich in der MED weiterbetreut, wo die medikamentdse Therapie
auf ihren Wunsch hin beendet worden sei.
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4.3.1.2 Index-Value des EQ-5D-5L

Verteilung des Index-Value des EQ-5D-5L
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Abbildung 2: Verteilung der Gesundheitsbezogenen Lebensqualitdt in der Studienkohorte
anhand des EQ-5D-5L-Index

Dargestellt ist die Verteilung der Index-Werte, die fiir die einzelnen Teilnehmenden aus den Antworten
in den fiinf Kategorien errechnet wurden. Dabei steht 1,000 fiir die optimale HR-QoL.

In der Studienkohorte ergab sich ein mittlerer Index-Wert von 0,894 (+ 0,149), der
Median lag bei 0,910 (0,127 — 1,000). Bei den drei abgebildeten Ausreiern handelt

es sich um die Personen, die unter 4.3.1.1 ausfihrlicher beschrieben wurden.

4.3.1.3 EQ VAS zur heutigen gesundheitlichen Verfassung

Verteilung der Werte auf der EQ VAS
100
90
80
70
60
50
40
30
20

Abbildung 3: Heutige gesundheitliche Verfassung auf der EQ VAS (0 — 100)

Dargestellt sind die Ergebnisse der Studienkohorte fiir die auf der VAS zur heutigen gesundheitlichen
Verfassung, wobei hohe Werte eine bessere gesundheitliche Verfassung anzeigen.

Im Mittel gaben die Befragten eine heutige gesundheitliche Verfassung von 79,8 (+
19,0) an. Es zeigte sich eine breite Verteilung bei zwei Ausreilern mit schlechter
gesundheitlicher Verfassung, deren Daten genauer untersucht wurden.
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Der niedrigste Wert wurde von Person A angegeben, die unter 4.3.1.1 genauer

beschrieben wurde. Person D wurde mit der Arbeitsdiagnose Arthralgie und mehreren

rheumatologischen Nebendiagnosen 3,1 Jahre im TTP betreut und im Juni 2019 in

Remission (PGA 0) transferiert. Sie gab auler leichten Problemen beim Gehen und

leichten Schmerzen keine weiteren Beschwerden an. Eine Weiterbetreuung sei

aufgrund von Beschwerdefreiheit nicht in Anspruch genommen worden.

4.3.1.4 Vergleich der HR-QolL in der Studienkohorte mit der deutschen Bevolkerung

a) Vergleich der Kategorien des EQ-5D-5L zwischen Studienkohorte und Bevélkerung
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b) Vergleich der gesundheitlichen Verfassung zwischen Studienkohorte und Bevélkerung

insgesamt
18-24 Jahre R
2534 Jahre R ———
35-44 Jahre MR,
0 10 20 30 40 50 60 70 80 90
35-44 Jahre 25-34 Jahre 18-24 Jahre insgesamt
M Bevolkerung 82,5 84 85,3 77,3
Studienkohorte 95 78,9 79,4 79,8
m Bevolkerung Studienkohorte

Abbildung 4: HR-QoL der Studienkohorte im Vergleich mit der deutschen Bevolkerung

a) Dargestellt sind die absoluten Haufigkeiten der Antworten auf die fiinf Kategorien des EQ-5D-5L der
Studienkohorte (n = 85) im direkten Vergleich zu Werten einer reprdsentativen Studie zur
Gesundheitsbezogenen Lebensqualitdt in der deutschen Bevélkerung (n = 2469) (129). * In diesen
Kategorien zeigten sich signifikante Unterschiede zwischen der Studienkohorte und der deutschen
Bevolkerung.

b) Dargestellt sind die Durchschnittswerte der Studienkohorte auf der EQ VAS zur heutigen
gesundheitlichen Verfassung im direkten Vergleich mit den Durchschnittswerten der deutschen
Bevélkerung aufgeteilt nach den angegebenen Altersgruppen (133). * Diese Altersgruppe war in der
Studienkohorte nur mit 3 Teilnehmern vertreten.

Die Abbildung ist angelehnt an Figure 1 aus (132).

Im Vergleich mit durchschnittlichen Werten der deutschen Bevdlkerung (129) zeigte
die Studienkohorte schlechtere Ergebnisse in vier der funf Kategorien des EQ-5D-5L.
Studienteilnehmende gaben signifikant mehr Probleme mit ,alltagliche Tatigkeiten®
und ,Angst/Niedergeschlagenheit” an. Hinsichtlich der Fahigkeit zur Selbstversorgung

zeigten sich keine Unterschiede.

Auf der VAS zur heutigen gesundheitlichen Verfassung gab die Studienkohorte in den
beiden relevanten Altersgruppen (18-24 Jahre: n = 48; 25-34 Jahre: n = 32) niedrigere
Durchschnittswerte an als die deutsche Bevolkerung (133). In der Bevdlkerung wurden
hohere Altersgruppen mit schlechteren Ergebnissen eingeschlossen, die hier nicht
abgebildet wurden, aber in den Durchschnittswert der Gesamtbevolkerung einflieRen.
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4.3.2 Korperliche Aktivitat

4.3.2.1 Frequenz und Dauer korperlicher Aktivitat

Frequenz korperlicher Aktivitat
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Abbildung 5: Frequenz korperlicher Aktivitadt in der Studienkohorte

Dargestellt sind die absoluten Héufigkeiten der jeweiligen Antworten auf die Frage nach der Frequenz
kérperlicher Aktivitét (n = 84; 1 fehlende Antwort). Die Abbildung ist angelehnt an Figure 2a aus (132).

Nur funf Teilnehmende (5,9%) erklarten, nicht kérperlich aktiv zu sein. Drei Viertel der
Befragten (76,5%; 65/85) gab an, mindestens ein- bis zweimal pro Woche kérperlich
aktiv zu sein. Dabei lag die durchschnittliche Dauer von koérperlicher Aktivitat pro
Woche bei 3,44 h (£ 2,85), im Median bei 3 h (Spannweite 0 — 14).

4.3.2.2 Vereinssport

Haufigkeit von Vereinssport in der Studienkohorte

lja

nein

Abbildung 6: Vereinssport in der Studienkohorte
Dargestellt sind die absoluten Haufigkeiten der jeweiligen Antworten auf die Frage, ob aktiv Vereinssport
betreiben wird (n = 84 wegen einer fehlenden Antwort). Die Abbildung ist angelehnt an Figure 2b aus

(132).

16,5% der Studienkohorte (14/85) gaben an, zum Studienzeitpunkt aktiv Vereinssport
zu betreiben. Die Sportarten, die am haufigsten betrieben wurden, waren Reitsport (n
= 3), FuBball, Tennis und Leichtathletik (je n = 2).

43



4.3.2.3 Vergleich der korperlichen Aktivitat in der Studienkohorte mit der deutschen
Bevolkerung

Korperliche Aktivitat der Studienkohorte verglichen mit der Bevélkerung
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Studienkohorte Bevolkerung

E>25h m<25h

Abbildung 7: Korperliche Aktivitat der Studienkohorte im Vergleich mit der Bevolkerung

Dargestellt sind die relativen H&aufigkeiten der Befragten, die mindestens 2,5 h pro Woche kérperlich
aktiv waren. Die Gesamtwerte sowie die Verhéltnisse in den relevanten Altersgruppen sind einmal fiir
die Studienkohorte, sowie fiir die deutsche Bevidlkerung dargestelit (130). » Diese Altersgruppe war in
der Studienkohorte nur mit 1 Teilnehmer vertreten. Die Abbildung ist angelehnt an Figure 2c aus (132).

61,0% der Studienkohorte und 20,4% der Bevolkerung (130) gaben mindestens 2,5 h
wochentliche korperliche Aktivitat an. Dieser Unterschied zeigte sich auch in den
Altersgruppen 18-29 (64,1% vs. 30,2%) und 30-39 Jahre (50,0% vs. 19,6%).
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4.4 Soziale Outcomes

4.4.1 Behandlungszufriedenheit

a) Behandlungszufriedenheit vor dem Transfer
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Abbildung 8: Verteilung der Behandlungszufriedenheit der Studienkohorte

Dargestellt ist die Verteilung der Behandlungszufriedenheit der Studienkohorte. Mittelwerte der
Studienkohorte sind zusétzlich zu der Darstellung der Mediane und Quartilen im Boxplot mit einem
Kreuz markiert. Der Wert 0 markiert die niedrigste, der Wert 10 die h6chste Zufriedenheit.

In Teil a) sind speziell die Kategorien der Behandlungszufriedenheit vor dem Transfer dargestellt. Teil
b) stellt die Transitions-spezifische Kategorien der Behandlungszufriedenheit dar, nacherhoben wurden.
Teil c) stellt die Kategorien der Behandlungszufriedenheit nach dem Transfer dar.

Aulder in den Kategorien ,Vorbereitung auf den Transfer” (6,78 £ 3,02), ,Information
uber Alkohol, Nikotin und andere Drogen“ (6,29 + 2,91) und ,Information Uber
Sexualitat, Verhitung und Familienplanung“ (5,38 £ 2,85) gaben die Teilnehmenden
im Durchschnitt eine hohe Zufriedenheit an. Die hochste Zufriedenheit zeigte sich in
den Kategorien ,Umgang mit individuellen Fragen® (9,03 £ 1,20), ,Krankheitswissen*
(8,51 + 1,85) und ,Selbstmanagement” (8,46 + 2,12). Nach dem Transfer sank die

allgemeine Zufriedenheit mit der Behandlung leicht von 8,42 (+ 1,68) auf 7,66 (+ 2,22).

Mittelwert Fehlend >7 s7-25 <5
Zufriedenheit mit... (SD) n (%) n (%) n (%) n (%) n
Behandlungskomponenten vor dem Transfer
Padiatrische Behandlung allgemein 8,42 (1,68) 1(1,2) 71 (83,5) 11.(12,9) 2(2,4) 85
Vorbereitung auf den Transfer 6,78 (3,02) 5(5,9) 48 (56,5) 17 (20,0) 15 (17,6) 85
Jugendsprechstunde allgemein 7,90 (2,55) 4 (4,7) 62 (72,9) 10 (11,8) 9 (10,6) 85
Information Gber Alkohol, Nikotin und andere 6,29 (2,91) 1(2,9) 13 (37,1) 12 (34,3) 9 (25,7) 35
Drogen im Krankheitskontext
Information Gber Sexualitat, Verhiitung und 5,38 (2,85) 1(2,9) 8 (22,8) 17 (48,6) 9 (25,7) 35
Familienplanung im Krankheitskontext
Umgang mit individuellen Fragen 9,03 (1,20) 0(0,0) 30 (85,7) 5(14,3) 0(0,0) 35
Einbindung in Entscheidungsfindung 8,17 (1,89) 0(0,0) 24 (68,6) 10 (28,6) 1(2,8) 35
Krankheitswissen 8,51 (1,85) 0(0,0) 27 (717,1) 6(17,2) 2(57) 35
Therapiewissen 7,97 (2,07) 0(0,0) 23 (65,7) 9(25,7) 3 (8,6) 35
Selbstmanagement 8,46 (2,12) 0(0,0) 29 (82,9) 4 (11,4) 2(5,7) 35
Behandlungskomponenten nach dem Transfer
Internistische Behandlung allgemein 7,66 (2,22) 0(0,0) 44 (67,7) 13 (20,0) 8 (12,3) 65
Wartezeit auf einen Termin 7,58 (2,37) 0(0,0) 43 (66,2) 12 (18,5) 10 (15,4) 65
Wartezeit vor Ort 7,11 (2,50) 0(0,0) 41 (63,1) 13 (20,0) 11 (16,9) 65
Arzt-Patienten-Interaktion 7,45 (2,63) 0(0,0) 41 (63,1) 12 (18,5) 12 (18,5) 65
Verordnung zusatzlicher 7,75 (3,09) 6(9,2) 43 (66,2) 8(12,3) 8(12,3) 65
Behandlungsmdglichkeiten

Tabelle 8: Behandlungszufriedenheit mit Gruppierung nach AusmaR der Zufriedenheit

Dargestellt sind die Mittelwerte der Zufriedenheit sowie die absoluten und relativen Héaufigkeiten der
Gruppen ,hohe” (> 7), ,méaBige“ (< 7 & = 5) und ,niedrige Zufriedenheit’ (< 5). Es ergeben sich drei
unterschiedliche Gesamtsummen (n = 35 in der Nacherhebung;, n = 65 beziiglich der
Weiterbehandlung). Die Tabelle ist angelehnt an Table 2a aus (132).

In den meisten Kategorien gab die absolute Mehrheit der Befragten eine hohe
Zufriedenheit an. Einzig in den Kategorien ,Thematisierung von Alkohol, Nikotin und

anderen Drogen“ wund ,Thematisierung von Sexualitdt, Verhutung und

Familienplanung® gab ein Viertel der Befragten eine niedrige Zufriedenheit an.
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4.4.2 Sonstige soziale Outcomes

4.4.2.1 Einfluss der Corona-Pandemie auf die personliche Lebenssituation

Auswirkung der Corona-Pandemie auf die personliche Lebenssituation
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Abbildung 9: Auswirkungen der Corona-Pandemie auf die Lebenssituation der Studienkohorte

Dargestellt sind die absoluten Haufigkeiten der Antworten auf die Frage nach den Auswirkungen der
Corona-Pandemie auf die persénliche Lebenssituation.

Die Mehrheit (54,0%; 46/85) berichtete von negativen Auswirkungen der Corona-
Pandemie, darunter 3 Teilnehmende deren Situation sehr negativ beeinflusst wurde.
Als Grunde wurden vor allem Kurzarbeit, Homeoffice, Einschrankungen bezuglich
sozialer Kontakte und psychische Beschwerden genannt. 10 Befragte (11,8%)
berichteten von positiven Auswirkungen wie mehr Zeit und Flexibilitat, mehr sportliche
Aktivitat oder verbesserte Arbeitsbedingungen.

4.4 2.2 Beziehung zwischen Erkrankung und sozialem Umfeld

a) Einfluss der Erkrankung auf b) Unterstitzung aus dem
Beziehungen persdnlichen Umfeld
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Abbildung 10: Beziehung zwischen Erkrankung und sozialem Umfeld der Studienkohorte

a) Dargestellt sind die absoluten Haufigkeiten der Befragten, die Auswirkungen ihrer Erkrankung auf
persénliche Beziehungen angaben dar. b) Dargestellt sind die absoluten H&ufigkeiten der Befragten,
die angaben im Umgang mit der eigenen Erkrankung Unterstiitzung aus dem persénlichen Umfeld zu
erhalten.
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Die eigene Erkrankung wirkte sich haufiger negativ (25,9%; 22/85) als positiv (7,1%;
6/85) auf personliche Beziehungen aus. In den meisten Fallen wurden allerdings keine
Auswirkungen angegeben. Fast zwei Drittel der Befragten (60,0%; 51/85) gaben an,
bei der Krankheitsbewaltigung Unterstutzung aus dem personlichen Umfeld zu

bekommen.

4.4 2.3 Beziehung zwischen Erkrankung und Freizeit bzw. Beruf

a) Auswirkungen auf b) Auswirkungen auf c) Hilfe bei Berufswahl
Freizeitaktivitdaten Berufswahl aus dem Umfeld

\ \

= ja nein = fehlend = ja = nein mja = nein = fehlend

Abbildung 11: Auswirkungen der Erkrankung auf Freizeitaktivitdten und Berufsleben
a) Dargestellt ist die absolute H&aufigkeit der Teilnehmenden, die angaben, dass die Erkrankung

Auswirkungen auf Freizeitaktivitdten hatte. b) Dargestellt ist die absolute H&ufigkeit der Teilnehmenden,
die angaben, dass die Erkrankung Auswirkungen auf die Berufswahl hatte. c) Dargestellt ist die absolute
Haéufigkeit der Teilnehmenden, die angaben, bei der Berufswahl Hilfe aus dem persénlichen sozialen
Umfeld bekommen zu haben.

Die Mehrheit der Befragten gab an, dass die eigene Erkrankung keine Auswirkungen
auf Freizeitaktivitaten (78,8%; 67/85) und die Berufswahl (67,1%; 57/85) hatte. Etwa
ein Viertel der Teilnehmenden (25,9%; 22/85) berichtete, bei der Berufswahl

Unterstltzung aus dem personlichen sozialen Umfeld erhalten zu haben.
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4.4.2.4 Arzt-Patienten-Beziehung in der Behandlung nach dem Transfer

Aspekte der Arzt-Patienten-Beziehung nach dem Transfer
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Abbildung 12: Aspekte der Arzt-Patienten-Beziehung nach dem Transfer

Dargestellt sind die absoluten Hé&ufigkeiten der Antworten auf vier verschiedene Fragen zur Arzt-
Patienten-Beziehung nach dem Transfer.

Die Mehrheit der Patienten, die weiterbetreut wurden, gab an, nach dem Transfer
genugend Zeit fir Fragen zu haben (86,2%; 56/65), verstandliche Antworten zu
bekommen (84,6%; 55/65), sich ernst genommen zu fihlen (84,6%; 55/65) und
angemessen in die Entscheidungsfindung eingebunden zu werden (86,2%; 56/65).
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4.5 Outcomes im Gesundheitswesen

4.5.1 Behandlungskontinuitat

4.51.1 Setting und Frequenz der Weiterbehandlung

a) Setting der Weiterbehandlung
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Abbildung 13: Behandlungskontinuitat in der Studienkohorte nach dem Transfer

a) Dargestellt sind die absoluten Héaufigkeiten der Teilnehmenden die in der Medizinischen Kilinik der
Universitétsklinik Ttibingen (MED), einer rheumatologischen Praxis oder gar nicht weiterbetreut wurden.
Zusétzlich sind die Griinde fiir das Ausbleiben einer Weiterbehandlung mit absoluter H&aufigkeit
dargestellt. b) Dargestellt sind die absoluten Hé&ufigkeiten der Antworten auf die Frage nach der
Frequenz der Weiterbehandlung. Hierfiir wurden nur die Antworten von Patienten gewertet, die zuvor
eine Weiterbehandlung angegeben hatten (n = 65). Die Abbildung ist angelehnt an Figure 3a aus (132).

76,5% der Studienkohorte (65/85) wurde nach dem Transfer initial weiterbehandelt,
die Mehrheit (55,4%; 36/65) bei niedergelassenen Rheumatologen. Fast drei Viertel
der Weiterbehandelten (72,3%; 47/65) haben mehrere Termine pro Jahr. Im Schnitt
verging zwischen dem letzten Termin im TTP und dem ersten Termin in der MED etwa
ein halbes Jahr (188,7 £ 193,4 Tage; Median: 128 Tage (13-983)).
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18 Teilnehmende (21,2%) gaben an, dass keine Weiterbehandlung stattfand, wobei
die Mehrheit (77,8%; 14/18) dies mit dem Erreichen einer Remission begriindete.

Lediglich zwei Patienten berichteten von Problemen beim Transfer.

Dabei handelte es sich um Person A, die unter 4.3.1.1 ausfuhrlicher beschrieben
wurde. Sie gab an, sich in mehreren Einrichtungen vorgestellt zu haben und wegen
aktiver Erkrankung unter Medikation abgelehnt worden zu sein. Auffallig war die hohe
Zufriedenheit mit der padiatrischen Behandlung (9,0) und der Jugendsprechstunde
(8,0), wahrend die Zufriedenheit mit der Vorbereitung auf den Transfer mit 0,0 bewertet
wurde. Person E wurde mit einer EAA diagnostiziert, hatte beim Transfer im Januar
2006 eine Remission erreicht (PGA: 1) und die medikamentdse Therapie im Anschluss
selbst beendet. Sie erlauterte die Probleme nicht, gab aber ebenfalls hohe
Zufriedenheit mit der padiatrischen Behandlung (8,6) und der Jugendsprechstunde
(8,5) und geringe Zufriedenheit mit der Vorbereitung auf den Transfer (1,0) an.

4.5.1.2 Behandlungsabbriiche nach initialer Weiterbehandlung

Haufigkeit und Begriindung von Behandlungsabbriichen nach Transfer

Remission; 4

Abbildung 14: Behandlungsabbriiche nach initialer rheumatologischer Weiterbehandlung

Dargestellt sind die absoluten Hé&ufigkeiten der Behandlungsabbriiche nach initial erfolgreichem
Transfer inklusive der jeweils angegebenen Griinde.

Acht Teilnehmende (12,3%; 8/65) gaben an, dass ihre Behandlung temporar
unterbrochen wurde, in den meisten Fallen (50%; 4/8) aufgrund einer Remission.
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4.5.1.3 Anderungen der Diagnose nach dem Transfer

Diagnose-Anderung nach Transfer

| ja

nein
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Abbildung 15: Diagnose-Anderungen nach dem Transfer in der Studienkohorte
Dargestellt ist die absolute Haufigkeit der Teilnehmenden deren Diagnose nach dem Transfer in die

Erwachsenenbehandlung geédndert wurde (n = 65). Die Abbildung ist angelehnt an Figure 3a aus (132).
Sieben Teilnehmende gaben an, nach dem Transfer eine andere Diagnose bekommen
zu haben. In drei Fallen wurde bei stabiler Remission ein ,Zustand nach” der jeweiligen
Ursprungsdiagnose diagnostiziert. Dreimal wurde die padiatrische Diagnose durch
eine internistische ersetzt, wie z.B. Rheumatoide Arthritis anstelle einer JIA. Eine
Person, die im TTP mit einer extended OA behandelt wurde, hatte aufgrund neu

aufgetretener Symptome die Verdachtsdiagnose eines SLE gestellt bekommen.

4.5.1.4 Anderungen der medikamentdsen Therapie nach dem Transfer

a) Absetzen medikamentoser b) Veranderung medikamentdser
Therapie nach Transfer Therapie nach Transfer

= ja, deeskaliert

ja, auf dem
gleichen Level

nein = ja, eskaliert

m nein

Abbildung 16: Anderungen der medikamentdsen Therapie der Studienkohorte nach dem
Transfer

Dargestellt sind die absoluten Héaufigkeiten der Teilnehmenden, deren medikamentése Therapie im
Verlauf der Weiterbehandlung a) beendet oder b) verédndert wurde. Bei Verdnderungen wurde
differenziert zwischen Eskalation, Deeskalation und Anderungen auf der gleichen Therapiestufe.
Einzelne Teilnehmende gaben eine Anderung und eine spétere Beendigung der Therapie an, weshalb
die beiden Graphen individuell zu betrachten sind. Die Abbildung ist angelehnt an Figure 3a aus (132).

52



Bei 23 Teilnehmenden (35,4%; 23/65) wurde in der Weiterbehandlung nach dem
Transfer die medikamentdse Therapie beendet, in 78,3% der Falle (18/23) aufgrund
von Beschwerdefreiheit. Gleichzeitig wurde eine laufende Therapie haufiger eskaliert
(48,1%; 13/27) als deeskaliert (11,1%; 3/27).

4.5.1.5 Sonstige Weiterbehandlung nach dem Transfer

Unabhangig von der rheumatologischen Weiterbehandlung gaben 76,5% der
Befragten (65/85) an, regelmaRige augenarztliche Kontrolltermine wahrzunehmen. Die
Mehrheit berichtete von mindestens jahrlichen Vorstellungen (83,1%; 54/65). 36,5%
der Studienkohorte (31/85) wurden Uber den Transfer hinaus physio- bzw.
ergotherapeutisch behandelt. Allerdings gaben 20 Patienten, darunter 15 die
weiterbetreut wurden an, dass Physio- oder Ergotherapie nicht weitergefuhrt wurde.

4.5.1.6 Unterschiede zwischen Teilnehmenden mit und ohne Weiterbehandlung

a) EQ-5D-5L-Index b) EQ VAS c) PGA zur Zeit des
100 Transfers
0,94
1,2
0,92 80
0,90 o 10
0,88 08
0,86 40 06
0,84 04
20
0,82 0,2
0,80 0 0,0
Weiterbehandlung keine Weiterbehandlung keine Weiterbehandlung keine
Weiterbehandlung Weiterbehandlung Weiterbehandlung
d) Zufriedenheit mit...
10
8
6
4
2
0
padiatrische Behandlung Vorbereitung auf den Transfer Jugendsprechstunde
W Weiterbhandlung keine Weiterbehandlung

Abbildung 17: Unterschiede zwischen Patienten mit und ohne Weiterbehandlung nach dem
Transfer
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Dargestellt sind die Mittelwerte der Studienkohorte gruppiert nach dem Stattfinden einer initialen
rheumatologischen Weiterbehandlung fiir die Kategorien a) EQ-5D-5L-Index; O: schlechteste, 1: beste
HR-QoL, b) EQ VAS zur heutigen gesundheitlichen Verfassung; 0: schlechteste, 100: beste Verfassung
¢) PGA bei Transfer; 0: keine, 10: h6chste Krankheitsaktivitdt und d) Behandlungszufriedenheit; O:
niedrigste, 10: h6chste Zufriedenheit. Die Abbildung ist angelehnt an Figure 3b aus (132).

Patienten ohne Weiterbehandlung hatten im Durchschnitt weniger Krankheitsaktivitat
zum Zeitpunkt des Transfers (PGA: 0,72 vs. 1,08) und héhere EQ-5D-5L-Index-Werte
(0,91 vs. 0,89), aber eine schlechtere gesundheitliche Verfassung (74,6 vs. 81,1) und

waren unzufriedener mit der Vorbereitung auf den Transfer (7,2 vs. 5,1).

4.5.2 Vermeidung unnotiger Krankenhausaufenthalte

a) b)

= Entziindungen (nicht-
rheumatisch)
ophthalmologische
Komplikationen

= Knie-OP

o . g
. § m Schulter-OP
nein
= fehlend Entziindungsschub
(rheumatisch)
61 5 s sonstige

Abbildung 18: Hospitalisierungen nach dem Ende der Jugendsprechstunde

Dargestellt sind a) die absolute Haufigkeit der Patienten, die nach dem Transfer von Hospitalisierungen
berichteten und b) die absolute H&ufigkeit der Griinde fiir Hospitalisierungen. Hierbei wurden auch
Patienten einbezogen, die nicht weiterbehandelt wurden (n = 85).

71,8% der Befragten (61/85) verneinten Krankenhausaufenthalte nach dem Transfer.
Hauptgrinde fur Hospitalisierungen waren akute Entziindungen (z.B. Pneumonien),

ophthalmologische Komplikationen, Knie-, und Schulter-Operationen.

4.5.3 Inanspruchnahme von Versorgungsangeboten

Inanspruchnahme der Jugendsprechstunde des TTP
Alter beim ersten Termin im TTP in Jahren, Median (Spannweite) 15,2 (11,2-18,7)
Alter beim letzten Termin im TTP in Jahren, Median (Spannweite) 18,5 (17,0 - 20,7)
Dauer der Behandlung im TTP in Jahren, Median (Spannweite) 34(0,4-71)
Anzahl der Termine in der Jugendsprechstunde, Median (Spannweite) 7(2-18)
Inanspruchnahme weiterfithrender Angebote im Rahmen des TTP
Psychosozialer Dienst, n (%) 38 (44,7)
Klinikschule, n (%) 8 (9,4)
Krankheits-bezogene Schulungen, n (%) 2(2,4)
Transitionscamp, n (%) 4(4,7)
Physiotherapie, n (%) 28 (32,9)

Tabelle 9: Inanspruchnahme der medizinischen Versorgungsangebote im Rahmen des TTP
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Aufgelistet sind Verteilungen von Alter bei Erst- und Letzttermin, Dauer und Anzahl der Termine, sowie
die absoluten und relativen Haufigkeiten der Patienten, die zusétzliche Angebote des TTP in Anspruch
nahmen.

Im Median fand der erste Termin in der Jugendsprechstunde im Alter von 15,2 Jahren
(11,2 — 18,7) statt, woraufhin in einer medianen Zeitspanne von 3,4 Jahren (0,4 - 7,1)
zwischen 2 und 17 (Median: 7) Termine wahrgenommen wurden, bis der letzte Termin

in einem medianen Alter von 18,5 Jahren (17,0 — 20,7) stattfand.

Im Rahmen des TTP wurden vor allem die psychosoziale Beratung (38/85; 44,7%) und
weiterfihrende physiotherapeutische Angebote (28/85; 32,9%) wahrgenommen.

4.6 Mogliche pradiktive Faktoren fur negative Langzeit-Outcomes

Far alle statistischen Tests wurde ein Signifikanzniveau von 5% (a = 0,05) festgelegt.
Im Folgenden werden nur statistisch signifikante Ergebnisse (p < 0,05) berichtet.

4.6.1 Faktoren, die mit einer niedrigeren HR-QoL korrelieren

4.6.1.1 Weibliches Geschlecht

a) Index-Werte des EQ-5D-5L b) EQ VAS

1 100 —_
0,9 X 90 <
0,8 —L 80
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Abbildung 19: Effekt des Geschlechts auf die HR-QoL

Dargestellt sind die Verteilungen a) der Index-Werte des EQ-5D-5L und b) der heutigen
gesundheitlichen Verfassung auf der EQ VAS, jeweils aufgeteilt nach dem Geschlecht.

Weibliche Teilnehmende gaben signifikant mehr Probleme bei alltaglichen Tatigkeiten
an als mannliche Teilnehmende (p = 0,011) und hatten im Schnitt niedrigere EQ-5D-
5L-Index Werte (p < 0,01) und niedrigere gesundheitliche Verfassung (p = 0,033).
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4.6.1.2 Physician’s Global Assessment Score (PGA)

Abhdngige Variable Beta-Koeffizient | Signifikanz
Probleme beim Gehen 0,306 0,004
Probleme mit der Selbstversorgung 0,271 0,012
Schmerzen/korperliche Beschwerden 0,286 0,008
Index-Value des EQ-5D-5L -0,362 < 0,001

EQ VAS “heutige gesundheitliche Verfassung” | -0,293 0,025

Tabelle 10: Effekt des PGA zum Zeitpunkt des Transfers auf die HR-QoL

Aufgelistet sind alle Aspekte der HR-QoL, die mit dem PGA zum Zeitpunkt des Transfers korrelierten.
Beta-Koeffizienten < 0,3: schwache, Beta-Koeffizienten > 0,5: starke Zusammenhénge.

Teilnehmende mit hdherer Krankheitsaktivitat zum Zeitpunkt des Transfers hatten eine
signifikant schlechtere HR-QoL zum Studienzeitpunkt. Dies zeigte sich ebenfalls in den

Kategorien Mobilitat, Selbstversorgung und Schmerzen/kérperliche Beschwerden.

4.6.1.3 Haufigkeit selbstberichteter korperlicher Aktivitat

Abhdngige Variable Beta-Koeffizient | Signifikanz
Probleme beim Gehen -0,241 0,027
Probleme bei alltdglichen Tatigkeiten -0,300 0,006
Angst/Niedergeschlagenheit -0,340 0,002
EQ VAS “heutige gesundheitliche Verfassung” | 0,260 0,018

Tabelle 11: Effekt der Haufigkeit korperlicher Aktivitat auf die HR-QolL

Aufgelistet sind alle Aspekte der HR-QoL, die eine Korrelation mit der H&ufigkeit kbrperlicher Aktivitét
aufwiesen. Beta-Koeffizienten < 0,3: schwache, Beta-Koeffizienten > 0,5: starke Zusammenhéange.

Die Frequenz korperlicher Aktivitat zeigte eine positive Korrelation mit der HR-QoL.
Patienten, die angaben weniger aktiv zu sein, gaben signifikant mehr Probleme beim
Gehen, mit alltdglichen Téatigkeiten und Angst/Niedergeschlagenheit und eine
signifikant niedrigere heutige gesundheitliche Verfassung an.

Heutige gesundheitliche Verfassung aufgeteilt nach Haufigkeit kdrperlicher Aktivitat
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Abbildung 20: Effekt der Haufigkeit korperlicher Aktivitdt auf die heutige gesundheitliche
Verfassung

Dargestellt ist die Verteilung der Werte fiir die heutige gesundheitliche Verfassung auf der EQ VAS,
gruppiert nach den Antworten auf die Frage nach der wochentlichen Héufigkeit kGrperlicher Aktivitat.
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In Abb. 21 wird der signifikante positive Zusammenhang zwischen haufigerer
selbstberichteter korperlicher Aktivitat und besserer gesundheitlicher Verfassung
dargestellt. Die niedrigeren Werte in der Gruppe, die taglich korperlich aktiv war, fallen
aufgrund der geringen GroRRe dieser Gruppe (n = 4) nicht ins Gewicht.

4.6.1.4 Frequenz der Weiterbehandlung

Abhéangige Variable Beta-Koeffizient | Signifikanz
Probleme bei alltdglichen Tatigkeiten 0,350 0,021
Schmerzen/kérperliche Beschwerden 0,361 < 0,001
Index-Value des EQ-5D-5L -0,335 0,002

Tabelle 12: Effekt der Haufigkeit rheumatologischer Weiterbehandlung auf die

Gesundheitsbezogene Lebensqualitat

Aufgelistet sind alle Aspekte der HR-QoL, die eine Korrelation mit der Haufigkeit rheumatologischer
Weiterbehandlung nach dem Transfer aufwiesen. Der Beta-Koeffizient gibt die Effektstdrke fiir diese
Zusammenhénge an. Koeffizienten < 0,3 werden als schwach, Koeffizienten > 0,5 als starke
Zusammenhénge bezeichnet.

Haufigere Termine in der Weiterbehandlung nach dem Transfer korrelierten mit mehr
Problemen bei alltaglichen Tatigkeiten und mehr korperlichen Beschwerden.

4.6.1.5 Behandlungszufriedenheit

Abhéngige Variable Unabhéngige Variable Beta- Signifikanz
Zufriedenheit mit... Koeffizient
Index-Value des der Vorbereitung auf den Transfer 0,273 0,016
EQ-5D-5L der Information tber Alkohol, Nikotin und andere | 0,476 0,005
Drogen
der Erwachsenenbehandlung im Allgemeinen 0,382 0,008
der Wartezeit auf einen Termin 0,287 0,020
der Wartezeit vor Ort 0,265 0,033
der Arzt-Patienten-Interaktion nach dem Transfer | 0,282 0,023
heutige gesundheitliche | der padiatrischen Behandlung im Allgemeinen 0,309 0,005
Verfassung der Vorbereitung auf den Transfer 0,472 < 0,001
der Jugendsprechstunde im Allgemeinen 0,317 0,004
der Erwachsenenbehandlung im Allgemeinen 0,452 0,021
der Arzt-Patienten-Interaktion nach dem Transfer | 0,513 0,007

Tabelle 13: Effekt der Behandlungszufriedenheit auf die Gesundheitsbezogene Lebensqualitat

Aufgelistet sind alle Aspekte der Behandlungszufriedenheit, die Zusammenhénge mit dem Index-Wert
des EQ-5D-5L oder der heutigen gesundheitlichen Verfassung aufwiesen. Der Beta-Koeffizient gibt die
Effektstérke fiir diese Zusammenhénge an. Koeffizienten < 0,3 werden als schwach, Koeffizienten > 0,5
als starke Zusammenhdnge bezeichnet. Zusammenhénge zwischen Behandlungszufriedenheit und
einzelnen Kategorien des EQ-5D-5L sind im Anhang aufgelistet.

Es zeigte sich eine signifikante positive Korrelation einzelner Items der
Behandlungszufriedenheit mit der HR-QoL. Hervorzuheben ist der starke Effekt der
Zufriedenheit mit der Arzt-Patienten-Interaktion nach dem Transfer auf die heutige
gesundheitliche Verfassung. Signifikante Zusammenhange zwischen Items der
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Behandlungszufriedenheit und den Kategorien des EQ-5D-5L sind im Anhang unter

7.4 aufgelistet. Auch hier zeigte sich jeweils ein positiver Zusammenhang.
4.6.2 Einflussfaktoren auf die Behandlungszufriedenheit

4.6.2.1 Physician’s Global Assessment Score (PGA)

Abhéangige Variable Beta-Koeffizient Signifikanz
Zufriedenheit mit der Information tber Alkohol, Nikotin und -0,582 <0,001
andere Drogen

Zufriedenheit mit der Information Uber Sexualitat, -0,461 0,032
Verhitung und Familienplanung

Zufriedenheit mit der Erwachsenenbehandlung im -0,273 0,025
Allgemeinen

Zufriedenheit mit der Verordnung zusatzlicher -0,344 0,042
Behandlungskomponenten

Tabelle 14: Effekt des PGA zum Zeitpunkt des Transfers auf die Behandlungszufriedenheit

Aufgelistet sind alle Aspekte der HR-QoL, die eine Korrelation mit dem PGA zum Zeitpunkt des
Transfers aufwiesen. Der Beta-Koeffizient gibt die Effektstédrke fiir diese Zusammenhénge an.
Koeffizienten < 0,3 werden als schwach, Koeffizienten > 0,5 als starke Zusammenhénge bezeichnet.
Eine hohere Krankheitsaktivitat zum Zeitpunkt des Transfers korrelierte mit einer
signifikant geringeren Behandlungszufriedenheit zum Studienzeitpunkt, vor allem

hinsichtlich Adoleszenz-spezifischer Themen, sowie der Erwachsenenbehandlung.

4.6.2.2 Inanspruchnahme der Jugendsprechstunde

Unabhéngige Variable | Abhdngige Variable Beta- Signifikanz
Zufriedenheit mit... Koeffizient

Alter bei der ersten der Arzt-Patienten-Interaktion nach dem Transfer | 0,907 0,006

Jugendsprechstunde der Verordnung zusatzlicher 0,877 0,031
Behandlungskomponenten

Dauer der der Arzt-Patienten-Interaktion nach dem Transfer | 0,773 0,028

Jugendsprechstunde

Zeit seit dem Transfer der Vorbereitung auf den Transfer -0,340 0,002
der Wartezeit vor Ort -0,290 0,018

Tabelle 15: Einfluss verschiedener Aspekte der Inanspruchnahme der Jugendsprechstunde auf

die Behandlungszufriedenheit

Aufgelistet sind verschiedene Aspekte der Inanspruchnahme der Jugendsprechstunde, die eine
Korrelation mit Aspekten der Behandlungszufriedenheit aufwiesen. Der Beta-Koeffizient gibt die
Effektstérke fiir diese Zusammenhénge an. Koeffizienten < 0,3 werden als schwach, Koeffizienten > 0,5
als starke Zusammenhénge bezeichnet.

Es zeigte sich ein signifikanter Zusammenhang zwischen niedrigerer Zufriedenheit mit
der Arzt-Patienten-Interaktion nach dem Transfer und einem friheren Beginn des TTP,
andererseits aber auch mit einer kurzeren Behandlungsdauer im TTP. Je langer der
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Transfer zum Studienzeitpunkt zuriucklag, desto geringer war die Zufriedenheit mit der
Vorbereitung auf den Transfer.
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5 Diskussion

Der qualitative und quantitative Vergleich langfristiger Ergebnisse verschiedener,
strukturierter Transitionsprogramme ist essenziell fur die flachendeckende Etablierung
Evidenz-basierter Standards und Gegenstand zahlreicher Studien. Die vorliegende
Studie ist dabei die erste, die ein strukturiertes Transitionsprogramm wie das TTP
hinsichtlich individueller, sozialer und das Gesundheitssystem betreffender Outcome-
Kriterien nach Fair et al. (118) sowie Outcome-Kriterien aus allen drei Saulen des
Triple Aim (119) untersuchte, wahrend frihere Arbeiten vorrangig die
Patientenzufriedenheit (125), die Behandlungskontinuitat (134), die Inanspruchnahme
(135) und nur vereinzelt mehrere Outcome-Kriterien (114, 126, 127) untersuchten. Im
Voraus entwickelte ein interdisziplinares Expertengremium in einem iterativen Prozess
einen umfangreichen, standardisierten Fragebogen. Dieser basierte unter anderem
auf den Ergebnissen eines Scoping Reviews und Beitragen mehrerer aktueller
Patienten. Da das TTP seit Uber 20 Jahren fester Bestandteil der rheumatologischen
Behandlung im Zentrum fur Kinder- und Jugendrheumatologie des UKT ist, konnte
eine Vielzahl an ehemaligen Patienten mit unterschiedlicher Zeitspanne nach dem
Transfer eingeschlossen werden. Als primares Zielkriterium wurde die HR-QoL nach
dem Transfer untersucht, sekundar wurden Daten zu Kkorperlicher Aktivitat,
Behandlungszufriedenheit, Behandlungskontinuitat und Inanspruchnahme von
Versorgungsangeboten erhoben. Au3erdem wurde in einer explorativen Analyse nach
Faktoren gesucht, die mit einem negativen Langzeit-Outcome zusammenhangen.
Weitere Alleinstellungsmerkmale dieser Arbeit sind die enge Zusammenarbeit mit
aktuellen sowie ehemaligen Patienten in der Studienplanung und Konzeption des
Fragebogens, sowie die Erganzung der deskriptiven Analyse eines
Transitionsprogramms durch eine explorative Analyse moglicher Pradiktoren flr
negative Langzeitergebnisse.

5.1 Individuelle Outcomes

5.1.1 Gesundheitsbezogene Lebensqualitat

Ehemalige Patienten des TTP gaben nach dem Transfer in die
Erwachsenenbehandlung eine zwar eingeschrankte, aber insgesamt noch gute HR-
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QoL an. Dabei zeigten sich in den meisten Fallen nur leichte Probleme in den
Kategorien des EQ-5D-5L.  Schmerzen/korperliche  Beschwerden  und
Angst/Niedergeschlagenheit wurden am haufigsten als Einschrankungen beschrieben.
Gemessen an Werten der deutschen Allgemeinbevolkerung wurde in der
Studienkohorte signifikant haufiger von Problemen bei alltaglichen Tatigkeiten sowie
Angst/Niedergeschlagenheit berichtet, wodurch sich im Vergleich die reduzierte HR-
QoL erklart (129, 133).

Der Index-Wert des EQ-5D-5L fur die HR-QoL belief sich in dieser Studie im Median
auf 0,91. Mehr als ein Drittel der Studienkohorte erreichte eine optimale HR-QoL von
1,00. Die gesundheitliche Verfassung auf der EQ VAS wurde mit einem Median von
85,0 ebenfalls hoch bewertet. In Zusammenschau mit den individuellen Kategorien, in
denen Problemfreiheit jeweils die meistgenannte Antwort war, ergibt sich eine gute
HR-QoL. Dennoch gaben 52,9% bzw. 42,2% der Teilnehmenden Probleme in den
Kategorien ,Schmerzen/korperliche Beschwerden® und ,,Angst/Niedergeschlagenheit*
an. Letzteres, sowie Probleme bei alltaglichen Aktivitaten wurden aul3erdem signifikant
haufiger berichtet (p < 0,005) als in einer Studie zum Gesundheitszustand der
deutschen Allgemeinbevdlkerung mit etwa 2000 Teilnehmenden (129). Auch auf der
EQ VAS gab die Studienkohorte verglichen mit 3500 Personen aus der deutschen
Bevdlkerung (133) in den Altersgruppen der 18-24-, sowie der 25-34-Jahrigen
schlechtere Durchschnittswerte fur die gesundheitliche Verfassung an (79,4 vs. 85,3;
78,9 vs. 84,0), wobei dieser Unterschied statistisch nicht signifikant war.

Es ist bekannt, dass die Lebensqualitat erwachsener Patienten mit chronischen
entzundlich-rheumatischen Erkrankungen mit Beginn im Kindes- und Jugendalter
reduziert ist. Foster et al. beschrieben 2003 signifikant schlechtere Ergebnisse bei
erwachsenen JIA-Patienten im Vergleich zu einer gesunden Kontrollgruppe in fast
allen Kategorien des Short Form 36 Gesundheitsfragebogen (SF-36) (136). Durch die
EinfGhrung der Biologika-Therapie wurde die Behandlung der JIA zwar deutlich
verbessert (137), dennoch bestatigte sich diese Erkenntnis auch in Studien mit JIA-
Patienten unter Biologika-Therapie (138). Bei Patienten mit jSLE und FMF wurde
ebenfalls eine reduzierte HR-QoL im Vergleich zu gesunden Kontrollen festgestellt (44,
139). Allerdings konnten McDonagh et al. schon 2007 in einer prospektiven
multizentrischen Studie positive Effekte eines strukturierten Transitionsprogramms auf
die HR-QoL nachweisen (112). Hilderson et al. bekraftigten dies in einer prospektiven
Langsschnittstudie bei der die Probanden, die ein Transitionsprogramm durchliefen im
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Anschluss signifikant bessere HR-QoL aufwiesen als die Vergleichsgruppe nach
Standardbehandlung (113).

Zwei Studien verglichen die HR-QoL von JIA-Patienten anhand des EQ-5D-3L mit der
der Allgemeinbevdlkerung und lassen daher einen Vergleich zu den Ergebnissen der
vorliegenden Studie zu. Barth et al. (100) schlossen dabei mehr als 2500 erwachsene
Patienten ein und fanden analog zur Studienkohorte des TTP eine gemessen an der
Bevdlkerung reduzierte HR-QoL, vor allem wegen Schmerzen/korperlicher
Beschwerden und Angst/Niedergeschlagenheit. Allerdings waren die Unterschiede zur
Bevdlkerung bei Barth et al. im Gegensatz zur vorliegenden Studie in allen Kategorien
signifikant (100). Wipff et al. fanden bei einer Kohorte franzdsischer JIA-Patienten, die
zum Studienzeitpunkt an einem Transitionsprogramm teilnahmen, ebenfalls signifikant
mehr Probleme in allen funf Kategorien verglichen mit der franzosischen Bevolkerung
(138). Dabei ist zu beachten, dass in beiden Fallen der EQ-5D-3L genutzt wurde, eine
Vorlauferversion des EQ-5D-5L mit einem nachweislich starkeren Deckeneffekt (140).
Dementsprechend sollte der in dieser Studie integrierte EQ-5D-5L zuverlassiger

Unterschiede zu Bevolkerungsnormen identifizieren.

Vor allem bei der JIA stehen Schmerzen und koérperliche Beschwerden unter den
Einschrankungen durch chronische entzundlich-rheumatischen Erkrankungen im
Vordergrund (141, 142). Dies gilt ebenso fur erwachsene JIA-Patienten (136, 138),
was mitunter aus einem Anstieg von Schmerzen und Krankheitsaktivitat resultiert
(101). Aber auch bei Patienten mit jSSLE und FMF wurden signifikant mehr Schmerzen
als bei gesunden Kontrollgruppen festgestellt (139, 143). Dartber hinaus konnten
Erhart et al. anhand von Daten aus der Studie zur Gesundheit von Kindern und
Jugendlichen in Deutschland (KiGGS) zeigen, dass Kinder mit chronischen
somatischen Erkrankungen im Vergleich zur gesunden Bevolkerung ein dreifach
erhohtes Risiko fur psychische Auffalligkeiten haben (144). Diese Beobachtung deckt
sich mit den Ergebnissen mehrerer krankheitsspezifischer Studien, die beispielsweise
ein hoheres Risiko fur das Auftreten einer Depression bei jSLE (145) oder signifikant
schlechtere Werte auf den mentalen Skalen des SF-36 bei FMF-Patienten
beschrieben (139). Fair et al. schlossen in einer Meta-Analyse zu Angst und
Depression bei JIA-Patienten, dass diese Symptome deutlich haufiger und
ausgepragter auftreten als bei gesunden Kindern und postulierten, dass diese
womadglich den gréRten Einflussfaktor auf die reduzierte HR-QoL darstellen (146).
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Insgesamt zeigte sich in der Kohorte ehemaliger Patienten des TTP nach dem Transfer
eine immer noch eingeschrankte HR-QoL. Wie erwartet berichteten Patienten
vorrangig uber korperliche Beschwerden und psychische Probleme. Immer wieder
zeigen Studien eine im Vergleich zur Allgemeinbevélkerung reduzierte HR-QoL bei
Patienten mit chronisch-entzindlichen rheumatischen Erkrankungen. Der aus der
Literatur bekannte negative Effekt des Transfers auf korperliche Beschwerden und die
Lebensqualitat im Allgemeinen zeigte sich in dieser Studie jedoch weniger gravierend
als in vergleichbaren Arbeiten.

5.1.2 Korperliche Aktivitat

Die grof3e Mehrheit der Studienkohorte gab regelmafige korperliche Aktivitat an und
erfullte die Empfehlungen der WHO zur kérperlichen Aktivitat (131) deutlich haufiger

als die entsprechende Altersgruppe der deutschen Bevolkerung (130).

76,5% der Befragten gaben an, mindestens ein- bis zweimal wochentlich kérperlich
aktiv zu sein und nur funf Teilnehmende (5,9%) verneinten jegliche korperliche
Aktivitat. Die durchschnittliche Dauer korperlicher Aktivitat pro Woche lag bei 3,44 h
und damit Gber den von der WHO empfohlenen 2,5 h pro Woche (131). 61,0% der
Studienkohorte erflillten dieses Kriterium verglichen mit 20,4% der deutschen
Bevdlkerung (64,1% vs. 30,2% in der Altersgruppe von 18-29 Jahren) in der Studie zur
Gesundheit Erwachsener in Deutschland (DEGS1) des Robert-Koch-Instituts (130).

Das TTP legt im Einklang mit neuen Erkenntnissen und aktuellen Leitlinien grof3en
Wert auf die positiven Effekte von korperlicher Aktivitat auf die korperliche, kognitive
und psychische Entwicklung in der Adoleszenz (23, 147) und speziell auf den Verlauf
chronisch rheumatischer Erkrankungen (148, 149). Diese Erkenntnis schlagt sich nicht
nur in den Ergebnissen der vorliegenden Studie nieder. Daten aus einer Studie mit
Uber 5000 deutschen JIA-Patienten zeigen, dass diese die WHO-Empfehlungen
ebenfalls haufiger erfullen als eine vergleichbare Stichprobe der gesunden
Bevdlkerung (150). Internationale Studien mit JIA-Patienten (151-154) und
erwachsenen FMF-Patienten (155) hingegen fanden reduzierte kdrperliche Aktivitat
gegenuber gesunden Kontrollgruppen. Bisher wurde die korperliche Aktivitat noch
nicht im Rahmen eines strukturierten Trainingsprogramms untersucht, weshalb kein
Nachweis von Schulungseffekten vorliegt. Stattdessen zeigten zwei Studien, wie auch
die Daten der DEGS1, einen Ruckgang der korperlichen Aktivitat mit zunehmendem
Alter (130, 151, 154).
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Zusammenfassend kann die hohe korperliche Aktivitat enemaliger Patienten des TTP
auch im Erwachsenenalter und insbesondere im Vergleich zur deutschen Bevolkerung
als Hinweis auf einen positiven Effekt der Patientenschulung im Rahmen eines

strukturierten Transitionsprogramms interpretiert werden.

5.2 Soziale Outcomes

Es zeigten sich trotz individueller Unterschiede hohe Zufriedenheitswerte mit der
Behandlung im TTP und einzelnen Transitions-spezifischen Details, jedoch auch eine
geringere Zufriedenheit mit der internistischen als mit der padiatrischen Behandlung.
Die Schulung uber Adoleszenz-spezifische Themen bedarf nach den Ergebnissen
dieser Studie in Zukunft mehr Aufmerksamkeit. Ehemalige Patienten des TTP
schatzten die eigene Fahigkeit zum Selbstmanagement als hoch ein.

Sieben von zehn Items zur Zufriedenheit mit Behandlungskomponenten vor dem
Transfer sowie alle ltems zur Behandlung danach ergaben im Durchschnitt hohe
Zufriedenheitswerte. Dennoch waren Teilnehmende mit der Behandlung vor dem
Transfer (8,42 + 1,68) im Durchschnitt zufriedener als danach (7,66 + 2,22). Die
Kategorien mit den geringsten Zufriedenheitswerten, waren die Thematisierung von
Alkohol, Nikotin und anderen Drogen (6,3 £ 2,9) sowie von Sexualitat, Verhitung und
Familienplanung (5,4 £ 2,9). Hier gaben jeweils Uber die Halfte der Befragten (60,0%;
74,3%) hochstens eine mafige Zufriedenheit an. Ein Grund hierfir kdnnte die fehlende
Relevanz fur die Patienten sein. Mehrere Patienten erklarten in der telefonischen
Nacherhebung, dass eine Aufklarung uber Alkohol, Nikotin und sonstige Drogen
aufgrund lebenslanger Abstinenz niemals relevant gewesen sei. Die Zufriedenheit mit
medizinischen Themen, wie dem eigenen Krankheits- und Therapiewissen war im
Vergleich deutlich héher (8,51 + 1,85; 7,97 + 2,02). Die Zufriedenheit mit dem
Selbstmanagement der eigenen Krankheit zum Zeitpunkt des Transfers war mit
durchschnittlich 8,46 (+ 2,12) einer der hdchsten Werte. 82,9% der Befragten gaben
in dieser Kategorie eine hohe Zufriedenheit an.

Obwonhl die Behandlungszufriedenheit einen hohen Stellenwert fir die Beurteilung der
Effektivitat von Transitionsprogrammen hat (119, 156), fehlen standardisierte,
validierte Messinstrumente, die eine internationale Vergleichbarkeit herstellen konnten
(116, 128, 157). In vielen Fallen decken sich zwar die abgefragten Themen, dennoch
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werden in den meisten Studien eigene Instrumente und Skalen genutzt (114, 123, 126,
158-160). In der Untersuchung der Behandlungszufriedenheit ehemaliger Patienten
aus dem Kinderrheumazentrum Sankt Augustin (126) zeigten sich auf einer VAS (0-
10) im Durchschnitt héhere Zufriedenheitswerte fur die padiatrische Behandlung (9,3)
als in der Tubinger Kohorte. Allerdings beschrieben die Autoren einen starkeren
Rickgang der Zufriedenheit mit der Behandlung nach dem Transfer (7,6). Diesen
erklaren die Autoren mit einem moglichen Bias sozialer Erwunschtheit, da die
Befragung durch Mitarbeitende der padiatrischen Klinik durchgefiihrt worden sei (126).
Verschiedene internationale Studien untersuchten ebenfalls die Zufriedenheit mit
rheumatologischen Transitionsprogrammen mittels VAS von 0-10 (114, 127, 161). Die
durchschnittlichen Ergebnisse lagen zwischen 6,6 (£ 1,8) (161) und 7,7 (x 0,8) (127)
und damit in einem ahnlichen Bereich wie die des TTP.

Obwohl soziale Aspekte wie Drogenmissbrauch, Schwangerschaft und Verhitung
entzindlich-rheumatische Erkrankungen und deren Therapien beeinflussen (83-85,
90) und daher relevante Bestandteile ganzheitlicher Betreuung in der Vorbereitung auf
den Transfer darstellen (108), werden diese seltener untersucht als medizinische
Aspekte. In validierten Instrumenten zur Messung der Transitions-spezifischen
Behandlungszufriedenheit kommen soziale Themen teilweise nur implizit (162) oder
gar nicht vor (161, 163). Stringer et al. (114) untersuchten ahnliche Aspekte im
Rahmen der Evaluation des Transitionsprogramms in Halifax und fanden eine
vergleichbar niedrige Zufriedenheit (Rauchen: 5,6 + 3,8; Alkohol: 6,0 + 3,6; Drogen:
5,8 £ 4,0; sexuelle Gesundheit: 5,9 + 3,6). Die Autoren stellten die Vermutung an, dass
viele Patienten in Transitionsprogrammen schon frihzeitig diagnostiziert wurden und
daher Uber einen langen Zeitraum hinsichtlich der medizinischen Aspekte ihrer
Erkrankung geschult wirden. Soziale Faktoren wirden vergleichsweise spat relevant,

weshalb sich Patienten womdglich schlechter geschult fihlen (114).

Selbstmanagement-Fahigkeiten werden oftmals als eigenstandiges Kriterium fur den
Erfolg von Transitionsprogrammen untersucht (108, 118, 156), nicht zuletzt da sie
durch Implementierung eines solchen Programms verbessert werden kénnen (127,
164, 165). Walter et al. befragten 74 ehemalige Patienten eines Transitionsprogramms
in Rotterdam anhand der ,,On Your Own Feet Self-Efficacy Scale“ (OYOF-SES), die
das Selbstmanagement mit einem Score zwischen 10 und 64 bemisst. Den hohen
Durchschnittswert von 58,8 begrindeten die Autoren dadurch, dass Patienten
Sprechstundentermine unabhangig von den Eltern wahrnehmen (127). Die grofRe
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Zufriedenheit in der Tubinger Kohorte konnte somit auf die ahnliche
Herangehensweise in der Jugendsprechstunde zurtckgefuhrt werden. Stringer et al.
beschrieben hingegen bei vergleichbarem Ansatz nur mafRige Patientenzufriedenheit
mit dem eigenen Krankheitsmanagement (6,9 + 3,1), was den Zusammenhang
zumindest infragestellt (114).

Zusammenfassend zeigte sich in dieser Studie eine hohe Behandlungszufriedenheit,
auch gemessen an anderen Transitionsprogrammen. Ein Riuckgang der Zufriedenheit
mit der Behandlung nach dem Transfer konnte mit sozialer Erwinschtheit begrindet
werden. Die Zufriedenheit mit der Schulung zu medizinischen Aspekten war grof3er als
die zu sozialen Aspekten, was entweder an fehlender Relevanz flr einzelne Patienten
oder einer langeren Zeitspanne fur die Auseinandersetzung mit medizinischen
Aspekten liegen konnte. In Zusammenschau mit den als hoch eingeschatzten
Selbstmanagement-Fahigkeiten konnen diese Erkenntnisse als Indikator fur die
Wirksamkeit der Transition im TTP gewertet werden.

5.3 Outcomes im Gesundheitswesen

Die Behandlungskontinuitat nach dem Transfer ist ein entscheidender Indikator fur den
Erfolg eines Transitionsprogramms (118, 119, 156). Die Uberwiegende Mehrheit der
Studienkohorte wurde initial rheumatologisch weiterbehandelt und nahm regelmaflige
Termine in der Erwachsenenbehandlung wahr. Der Hauptgrund fur ausbleibende
Weiterbehandlung oder vereinzelte Behandlungsabbriche war das Erreichen einer
stabilen Remission. Bei Weiterbehandlung in der MED, was aus Kapazitatsgrinden
vor allem Patienten mit hoherer Krankheitsaktivitat ermoglicht wird, war die Zeitspanne
zwischen letztem Termin im TTP und internistischem Follow-Up mehrheitlich kurz.

Mehr als drei Viertel der Studienkohorte (76,5%; 65/85) gaben an, nach dem Transfer
weiterbehandelt worden zu sein. Davon nahmen 72,3% (47/65) zum Studienzeitpunkt
mindestens zwei Termine pro Jahr wahr. 77,8% (14/18) derjenigen, die nicht
weiterbehandelt wurden, hatten im TTP eine stabile Remission erreicht, weshalb kein
Transfer fur notwendig erachtet worden war. Damit verblieben nur vier Teilnehmende
(4,7%; 4/85), die trotz Bedarfs keine Weiterbehandlung erhielten. Folgerichtig zeigte
sich auch ein durchschnittlich niedrigerer PGA zum Zeitpunkt des Transfers bei
Teilnehmenden, die nicht weiterbehandelt wurden (0,70 vs. 1,08). Eine stabile
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Remission war ebenso der haufigste Grund (50%; 4/8) fur temporare Unterbrechungen
einer initialen Weiterbehandlung (12,3%; 8/65). Die Zeit zwischen dem letzten Termin
im TTP und dem ersten Termin in der MED lag im Median bei 128 Tagen (13-983
Tage), mit wenigen Ausreifdern nach oben, weshalb der Durchschnitt bei 188,7 £ 193,4
Tagen liegt.

Die Behandlungskontinuitat wird in vielen Studien als Indikator eines erfolgreichen
Transfers herangezogen, allerdings ohne einheitliche Definition. Wahrend Jensen et
al. in der Evaluation eines US-amerikanischen Transitionsprogramms mindestens zwei
Termine bis acht Monate nach dem Transfer voraussetzten (123), genugte einer
kanadischen Gruppe in der retrospektiven Auswertung der Weiterbehandlung eine
einmalige internistische Vorstellung in den ersten zwei Jahren nach dem Transfer
(134). In der vorliegenden Studie wurde mit der Abfrage der Weiterbehandlung
unabhangig von der Zeitspanne nach dem Transfer ein moglichst breiter Ansatz
gewahlt, um eine bessere Vergleichbarkeit zu erhalten. Die Weiterbehandlungsrate
des TTP lag mit 76,5% am oberen Ende des Spektrums der Ergebnisse vergleichbarer
Studien (Spanne: 48,0%-74,0%) (114, 126, 134, 166). Dabei machten verschiedene
Autoren die Beobachtung, dass Patienten, die nicht weiterbehandelt wurden, keine
oder weniger Krankheitsaktivitat aufwiesen (166, 167) oder dass Beschwerdefreiheit
der haufigste Grund fir fehlende Weiterbetreuung war (126). Diese Beobachtung wird
oftmals als Erfolg gewertet, van Pelt et al. beschrieben dies hingegen als Risiko fur die
Patienten mit niedrigerer Krankheitsaktivitat (167).

Behandlungsabbriche nach initialer Weiterbehandlung werden seltener untersucht.
Walter et al. fanden eine Abbruchrate von 10,4% innerhalb der ersten drei Jahre nach
initial erfolgreichem Transfer. Dabei zeigte sich allerdings eine Diskrepanz zwischen
den Abbruchraten der Patienten, die in eine gesonderte Klinik fur jugendliche JIA-
Patienten im gleichen Haus transferiert und derjenigen, die in der
Erwachsenenmedizin weiterbetreut wurde (3,9% vs. 16,1%). Diese Beobachtung
stutzt die Empfehlung von EULAR und PReS, dass der Transfer auf moglichst kurzen
und direkten Wegen mit bereits bekannten Ansprechpartnern erfolgen sollte (108).
Dies deckt sich nicht mit den Daten der vorliegenden Studie (Abbruchrate 13,6 %; 4/29
bei Weiterbetreuung in der MED vs. 11,1%; 4/36 bei Niedergelassenen), was
allerdings bei kleiner Fallzahl eher durch individuelle Faktoren wie haufige Umzuge
begrundet ist.
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Zwei Studien mit Sichelzellkrankheit- und Diabetes mellitus Typ 1-Patienten konnten
zeigen, dass Transitionsprogramme die Zeitspanne zwischen dem letzten
padiatrischen und dem ersten internistischen Termin signifikant reduzieren konnen
(168, 169). Bitencourt et al. schlossen, dass vor allem eine persénliche Ubergabe von
Padiater zu Internist effektiv sei (170). Dies kdnnte die relativ kurze Zeitspanne der
Tubinger Kohorte (188,7 + 193,4 Tage) erklaren (Bitencourt et al: 221 + 264 Tage
(170); Son et al.: 253 + 392 Tage (171); Hersh et al.: Median 7,1 Monate (0,7 — 33,6)
(172)), da hier nur Werte von Patienten erfasst wurden, die in der MED, also

demselben Klinikum von teilweise schon bekannten Arzten weiterbehandelt wurden.

Zusammenfassend zeigte sich in dieser Studie eine hohe Behandlungskontinuitat
nach dem Transfer. Die Uberwiegende Mehrheit der Studienkohorte befand sich auch
zum Studienzeitpunkt weiter in regelmafiger rheumatologischer Behandlung. Es
konnte eindeutig bestatigt werden, dass eine stabile Remission den haufigsten Grund
fur ausbleibende Weiterbehandlung nach dem Transfer, sowie Behandlungsabbriche
im Verlauf darstellt. Die Auswertung der Zeitdauer zwischen letztem Termin im TTP
und erstem internistischen Termin bestatigt die Empfehlungen von EULAR und PReS
einer personlichen Ubergabe zwischen Padiater und Internist.

5.4 Mogliche Pradiktoren fir negative Langzeit-Outcomes

Die Ergebnisse der Regressionsanalyse legen mehrere mdgliche Pradiktoren fur
negative Langzeit-Outcomes mit klinischer Relevanz nahe. Es zeigte sich ein starker
Zusammenhang zwischen einer hoheren Krankheitsaktivitat zum Zeitpunkt des
Transfers und negativen individuellen und sozialen Langzeit-Outcomes. Aul3erdem
lassen die Ergebnisse auf einen signifikanten Effekt von korperlicher Aktivitat auf die
HR-QoL schlielen. Daten bezuglich der Inanspruchnahme des TTP kdnnten auf eine

Verbesserung der Zufriedenheit mit der Vorbereitung auf den Transfer hinweisen.

Ein hoherer PGA zum Zeitpunkt des Transfers korrelierte in der Studienkohorte mit
signifikant mehr Problemen beim Gehen (p = 0,004; B = 0,306), mit der
Selbstversorgung (p = 0,012; 8 = 0,271), mehr Schmerzen/kérperlichen Beschwerden
(p=0,008; B =0,286) und damit auch einer insgesamt niedrigeren HR-QoL (p < 0,001;
B =-0,362). AulRerdem gaben Patienten mit hdherem PGA bei Transfer eine geringere
Zufriedenheit mit der Erwachsenenbehandlung nach dem Transfer an (p = 0,025; B =
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-0,273). Es empfiehlt sich daher, eine mdglichst geringe Krankheitsaktivitdt zum
Zeitpunkt des Transfers anzustreben, um negativen Langzeit-Outcomes vorzubeugen.
Dies wird aktuell noch durch oben beschriebene politische Hindernisse erschwert und
ist in Transitionsprogrammen wie dem TTP ausschlie3lich durch direktes Engagement
internistischer Rheumatologen moglich. Gleichermal3en ist ein allgemein schwererer
Krankheitsverlauf ein medizinisches Hindernis fur die Umsetzung dieser Empfehlung,

da in manchen Fallen schlichtweg keine Remission erreicht wird.

Patienten, die seltener korperlich aktiv waren, gaben signifikant mehr Probleme beim
Gehen (p = 0,027; B = 0,-241), bei alltaglichen Tatigkeiten (p = 0,006; 8 = 0,-300) und
mit Angst/Niedergeschlagenheit (p = 0,002; B = -0,340) an. Inaktivitat korrelierte
aullerdem mit einer signifikant schlechteren gesundheitlichen Verfassung (p = 0,018;
B = 0,260). Obwohl auch umgekehrt kérperliche Beschwerden die kérperliche Aktivitat
einschranken konnen, bestatigen die vorliegenden Ergebnisse dennoch die
Bemuhungen im TTP, Patienten hinsichtlich der Bedeutung korperlicher Aktivitat fur
das Langzeit-Outcome von chronischen entzundlich-rheumatischen Erkrankungen

intensiv zu schulen.

Je langer der Transfer zurucklag, desto unzufriedener waren Patienten mit der
Vorbereitung auf den Transfer (p = 0,002; B = -0,340), was entweder auf eine negative
Erinnerungsverzerrung oder eine tatsachliche Verbesserung des TTP hinsichtlich der
individuellen Vorbereitung auf den Transfer schlie3en lasst. Patienten, die bei Eintritt
ins TTP junger waren, gaben nach dem Transfer signifikant geringere Zufriedenheit
mit der Arzt-Patienten-Interaktion (p = 0,006; B = 0,907) an. Allerdings korrelierte auch
eine kurzere Behandlungsdauer im TTP mit einer signifikant niedrigeren Zufriedenheit
in derselben Kategorie (p = 0,028; B = 0,773), weshalb diese Daten keine eindeutige
Aussage hinsichtlich des bestmdglichen Timings von Transitionsbeginn und Transfer

erlauben.

Zahlreiche Studien zeigten einen inversen Zusammenhang zwischen
Krankheitsaktivitdt und HR-QoL, unter anderem bei JIA- (173-175) und jSLE-Patienten
(143). Toupin April et al. vermuteten, dass die Reduktion der Krankheitsaktivitat auch
das langfristige Outcome der HR-QoL verbessern konnte (175). Hier dient die
vorliegende Studie als weiterer Anhaltspunkt, da sie zeigen konnte, dass ein niedriger
PGA zum Zeitpunkt des Transfers auch mit einer langfristig hoheren HR-QoL
einhergeht. Der Einfluss der Krankheitsaktivitat auf die Behandlungszufriedenheit,

69



speziell hinsichtlich der Transition ist dahingehend weniger gut untersucht. Cramm et
al. beschrieben in einer Langsschnittstudie bei Patienten mit Diabetes mellitus Typ 1,
JIA und neuromuskularen Erkrankungen einen Zusammenhang zwischen der
Behandlungszufriedenheit und dem physischen Aspekt der HR-QoL (121). Del Giudice
et al. befragten Uber 200 JIA-Patienten und deren Eltern zu den Einflussfaktoren auf
die Behandlungszufriedenheit und fanden, dass eine niedrige Krankheitsaktivitat vor
allem die Zufriedenheit der Eltern positiv beeinflusste. Bei der Patientenzufriedenheit
stand hingegen das allgemeine Wohlbefinden im Vordergrund, welches oftmals trotz
niedriger Krankheitsaktivitdt als eingeschrankt wahrgenommen wird (176, 177).
Ahnlich wie Stringer et al. aufgrund der hohen Zufriedenheit mit der Krankheitskontrolle
beim Transfer folgerten (114), legen die starken Zusammenhange zwischen niedrigem
PGA-Score und hoher HR-QoL sowie hoher Zufriedenheit in dieser Kohorte nahe, den
Zeitpunkt des Transfers individuell zu terminieren und hierbei die Krankheitsaktivitat

als ein Kriterium zu bertcksichtigen.

Der Zusammenhang zwischen vermehrter korperlicher Aktivitat und besserer HR-QoL
wurde in zahlreichen Studien beschrieben (147, 151, 154, 178-180). Als mdgliche
Erklarungen wurden Schmerzreduktion (179), niedrigeres kardiovaskulares Risiko
(181), praventive und therapeutische Wirkung auf psychische Beschwerden (182),
anti-inflammatorische Wirkung auf das Immunsystem (148, 183) sowie erhohte
Knochendichte (149) diskutiert, die dartber hinaus zu einer reduzierten Morbiditat und
Mortalitdt beitragen (184). Limenis et al. beschriecben eine Reduktion der
Schmerzhaufigkeit und -intensitat bei hoherer korperlicher Aktivitat als Resultat der
Befragung von 50 JIA-Patienten und betonten damit die Rolle von Sport fur die
Schmerztherapie bei JIA (151). Gleichermalien schlossen Pinto et al. in einer
Vergleichsstudie mit JDM-Patienten und einer gesunden Kontrollgruppe, dass
korperliche Aktivitat ein wichtiger Ansatzpunkt fur die Verbesserung der allgemeinen
Gesundheit sei (99). Entgegengesetzt argumentierten Heale et al., dass viel mehr die
bei chronischen entzundlich-rheumatischen Erkrankungen herabgesetzte HR-QoL in
der Folge zu einer reduzierten korperlichen Aktivitat fihre (154), was der Annahme
entsprache, dass Patienten mit rheumatischen Erkrankungen einen inaktiveren
Lebensstil pflegen (185), womoglich wie oben diskutiert aufgrund vermehrter
Schmerzen. Diesem Erklarungsansatz widerspricht allerdings die im Vergleich zur
Bevolkerung deutlich erhohte korperliche Aktivitat der Studienkohorte des TTP.
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Grundsatzlich besteht Konsens daruber, dass die Transition frihestmoglich begonnen
werden sollte (108, 186). Dies ist im TTP sowie in zahlreichen weiteren Kliniken
gangige Praxis (127, 135, 187), auch wenn die Evidenz fir ein besseres Outcome bei
frihem Beginn bisher gering ist. In einem Review publizierter Transitionsprogramme
fur Patienten mit rheumatischen Erkrankungen beschrieben Clemente et al.
unterschiedliche Altersgrenzen, pladierten jedoch fur einen frGhen Einstieg aufgrund
nachgewiesener Effekte eines Programms mit Beginn im Alter von 11 Jahren (116).
Andemariam et al. hingegen beschrieben in einer Studie bei Patienten mit
Sichelzellkrankheit einen Zusammenhang zwischen spaterem Beginn der Transition
und hoherer Rate erfolgreicher Transfers (188), wobei fraglich ist, ob die Autoren die
Begriffe ,Transition® und ,Transfer® falschlicherweise synonym verwendeten.
Allgemein wird eine flexible Terminierung des Transfers empfohlen, bei der die
individuelle Bereitschaft kontinuierlich reevaluiert werden sollte (108, 186). Ein
Diagnosen-ubergreifendes Review fand bei spaterem Transfer unter anderem eine
hohere Behandlungszufriedenheit (189). Die Evaluation eines kanadischen
Transitionsprogramms ergab eine hohe Zufriedenheit mit dem Alter bei Transfer,
welches zwischen 17 und 20 Jahren lag (114). Diese Erkenntnisse in Zusammenschau
mit der hoheren Zufriedenheit bei langerer Behandlungsdauer im TTP in der
vorliegenden Studie bekraftigen den Handlungsbedarf fur eine flexiblere Terminierung
des Transfers anstelle der in Deutschland verpflichtenden Altersgrenze von 18 Jahren.

In dieser Studie ergab sich keine Evidenz hinsichtlich des besten Zeitpunkts fur den
Einstieg in ein Transitionsprogramm. Allerdings sollte die Krankheitsaktivitat in
Verbindung mit dem Alter und der Readiness als Indikator fur das individuelle Timing
des Transfers herangezogen werden, da eine moglichst niedrige Krankheitsaktivitat
mit einem langfristig besseren Outcome zusammenhangt. Dariber hinaus hat auch
die korperliche Aktivitat einen starken Einfluss auf das Outcome nach dem Transfer,
was den interdisziplinaren Ansatz im TTP mit intensiven Schulungen dahingehend
bekraftigt.

5.5 Limitierungen

Die Rulcklaufrate war in dieser Studie mit 28,8% eher gering und stellt die
Reprasentativitat der Ergebnisse infrage, da ein Selektionsbias in Form eines
Freiwilligenbias moglich erscheint. Vorstellbar ware, dass Patienten mit positiven
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Erinnerungen an das TTP eher der Einladung zur Studienteilnahme folgten, sodass
das Ergebnis der Gesamtkohorte moglicherweise schlechter ausgefallen ware.
Gleichermal3en konnte in der Studienkohorte eine starker ausgepragte Fahigkeit zum
Selbstmanagement vorherrschen als in der Grundgesamtheit. Dennoch zeigte sich
zumindest im Vergleich demographischer und Kklinischer Aspekte auller einer
Altersdifferenz kein signifikanter Unterschied zwischen der Studien- und der
Gesamtkohorte. Somit liegt nahe, dass eine groRere Zeitspanne zwischen Transfer
und Studienzeitpunkt der Hauptgrund fur Nicht-Teilnahme war und damit eine
angemessene Reprasentativitat vorliegt. Darlber hinaus erzielten vergleichbare
Studien &hnlich niedrige Rucklaufraten (114, 121).

Nur fur die HR-QoL als primaren Endpunkt, nicht aber fir die sekundaren Endpunkte
kam in dieser Studie ein validiertes Messinstrument zum Einsatz. Trotz des grof3en
Forschungsinteresses an Langzeitoutcomes und Effekten von Transitionsprogrammen
mangelt es weiterhin an validierten Messinstrumenten, die eine breite Vergleichbarkeit
unterschiedlicher Ansatze erlauben. So existiert beispielsweise nur ein
deutschsprachiges unter den ohnehin schon wenigen validierten Messinstrumenten
fur die Behandlungszufriedenheit (161-163). Dieses fand aufgrund der Ausfuhrlichkeit
und einiger fur das TTP irrelevanter ltems in dieser Studie keine Anwendung.
Stattdessen wurden die einzelnen Outcomes, ahnlich wie in der Mehrzahl der
vergleichbaren Studien, mit gezielt auf das evaluierte Transitionsprogramm
zugeschnittenen Fragen untersucht (114, 123, 126, 158-160).

Anhand einer retrospektiven Querschnittstudie wie dieser kdnnen keine kausalen
Aussagen uber Effekte von Einfluss- auf Zielvariablen getroffen werden. In diesem
Studiendesign fehlt eine Kontrollgruppe und es liegt eine groRere Anfalligkeit fur
Verzerrungen, wie beispielsweise Erinnerungsbias vor. Die Zeitspanne zwischen dem
Transfer und der Studienteilnahme betrug im Maximum 16 Jahre, womit nicht
auszuschliel3en ist, dass sich die Wahrnehmung des TTP im Laufe der Zeit veranderte.
Allerdings ermoglichte dieser Ansatz die Untersuchung der Langzeitoutcomes in einer
moglichst breiten Stichprobe, womit eine gute Grundlage fur weiterfUhrende
prospektive Studien geschaffen wurde. Diese konnten sowohl weitere relevante und
bisher nicht untersuchte Parameter wie die Readiness oder die Patientenaktivierung
untersuchen als auch Veranderungen in den Ablaufen des TTP aufgrund der
vorliegenden Erkenntnisse auf inre Wirkung Uberprifen.
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5.6 Schlussfolgerung

In dieser Studie konnten umfangreiche und detaillierte Einblicke in die langfristigen
Outcomes des TTP gesammelt werden, wobei sich an den aktuellen Empfehlungen
hinsichtlich relevanter Outcome-Kriterien wie beispielsweise dem Triple Aim orientiert
wurde, um gro3tmogliche Vergleichbarkeit zu garantieren. Damit leistet diese Studie
einen relevanten Beitrag zur Erweiterung des Wissensstands uber die Transition und
damit zur Forderung der langfristigen Gesundheit von Patienten in der padiatrischen
Rheumatologie. Zusammenfassend belegen die Ergebnisse dieser Studie die
langfristigen Erfolge der Transitionsmallnahmen des TTP. Ehemalige Patienten
weisen mehrheitlich eine hohe HR-QoL auf, auch wenn weiterhin Probleme bestehen,
die dem zu erwartenden Krankheitsverlauf zuzuschreiben sind und das beobachtete
Defizit gegenuber der deutschen Allgemeinbevolkerung erklaren. Die allgemeine
Behandlungszufriedenheit war hoch und Patienten fuhlten sich individuell gut betreut
und informiert, allerdings zeigten sich Defizite bei der Schulung Uber soziale,
Adoleszenz-spezifische Komponenten der Transition. Es wurde eine hohe
Behandlungskontinuitat mit einem reibungslosen Transfer beschrieben, wobei sich
bestatigte, dass das Erreichen einer stabilen Remission in der péadiatrischen
Behandlung der haufigste Grund fur das Ausbleiben des Transfers darstellt. Ein
Einfluss des Alters bei Eintritt in das TTP oder bei Transfer auf die Langzeitergebnisse
zeigte sich in dieser Studie nicht, jedoch ergaben sich eindeutige Hinweise auf die
Notwendigkeit einer individuellen Terminierung. Die Krankheitsaktivitat zum Zeitpunkt
des Transfers sollte hierbei aufgrund der starken Korrelation mit dem langfristigen
Outcome in den Fokus genommen werden. Weitere Erkenntnisse wie die hohe
korperliche Aktivitat der Studienkohorte, die hohe Zufriedenheit mit den eigenen
Selbstmanagement-Fahigkeiten und der Arzt-Patienten-Interaktion nach dem Transfer
deuten auf die Wirksamkeit des multidisziplinaren Ansatzes und die hohe Bedeutung
intensiver Schulung im Rahmen der Transition hin. Der damit verbundene hohe
personelle, zeitliche und finanzielle Aufwand ist notwendig und dennoch nicht im
Leistungskatalog der Regelversorgung abgebildet, weshalb dringend weitere Evidenz
hinsichtlich der Wirksamkeit konkreter Transitionsmallnahmen notwendig ist. Diese
sollten in Zukunft in weiterfuhrenden prospektiven Studien mit definierten Outcome-

Kriterien und standardisierten, validierten Messinstrumenten untersucht werden, um

73



die Empfehlung und Finanzierung einheitlicher, Kosten-effizienter MalRnahmen zu
rechtfertigen. Im Optimalfall sollten diese Studien in den Alltag der
Transitionsprogramme eingebettet werden, um eine lickenlose Beobachtung bei
moglichst hoher Fallzahl zu garantieren und Uber die padiatrische Betreuung hinaus
konzipiert sein, um langfristige Wirksamkeit der Transtitionsma3nahmen zu
garantieren. Gleichzeitig sollte weiterer Aufwand betrieben werden, Patienten mit
hohem Risiko fur ein schlechtes Langzeitoutcome frih zu identifizieren, um gezielt auf
den erhdhten Schulungs- und Behandlungsbedarf eingehen zu kénnen, wobei das
Konstrukt der Readiness fur das Monitoring infrage kommen konnte.
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6 Zusammenfassung

Die Adoleszenz und das junge Erwachsenenalter beschreiben einen Lebensabschnitt,
der Heranwachsende vor zahlreiche Schwierigkeiten stellt, welche durch chronische
Erkrankungen noch verstarkt werden. Die Transition ist ein zielgerichteter, individueller
Prozess, der chronisch Erkrankten in diesem Zeitraum bei der Bewaltigung der
alltaglichen, sowie Krankheits-spezifischen Herausforderungen helfen und den
Transfer in die Erwachsenenbehandlung begleiten soll. Wie eine erfolgreiche
Transition definiert, gemessen und vor allem mit welchem Ansatz am besten erreicht
werden kann, ist aktuell Gegenstand intensiver Forschung. Das Tubinger
Transitionsprogramm (TTP) stellt einen etablierten, multiprofessionellen und in den
Klinikalltag gut integrierten Ansatz zur altersgerechten Behandlung und Vorbereitung
auf den Transfer dar. Neben der rheumatologischen Behandlung steht die
psychosoziale Begleitung und physiotherapeutische Schulung im Vordergrund.

Diese retrospektive Querschnittstudie erlautert und evaluiert den individuellen,
multidisziplinaren Ansatz des TTP. Dazu wurden Patienten befragt, die zwischen
01/2000 und 12/2019 im TTP behandelt wurden. Ziel war es, den Erfolg des
Programms anhand etablierter Langzeit-Outcomes zu evaluieren. Hierzu wurde in
einem multiprofessionellen Team unter Einbeziehung aktueller Patienten des TTP, ein
standardisierter Fragebogen entwickelt, der individuelle, soziale und auf das
Gesundheitssystem bezogene Outcome-Parameter beinhaltete. Daruber hinaus
wurde nach Faktoren gesucht, anhand derer Patienten mit hohem Risiko fur ein
negatives Langzeit-Outcome fruh identifiziert werden konnten.

85 ehemalige Patienten nahmen an der Studie teil, wovon die Mehrheit weiblich und
mit einer JIA diagnostiziert worden war. Die Altersspanne erstreckte sich von 19,1 bis
40,5 Jahren und der letzte Termin im TTP lag zwischen 0,1 und 16,4 Jahren zurtck.
Nach dem Transfer war die Gesundheitsbezogene Lebensqualitat (HR-QoL) niedriger
als in der altersentsprechenden gesunden Bevolkerung und wurde vor allem durch
korperliche Beschwerden, bzw. Angst und Niedergeschlagenheit eingeschrankt. Die
Studienkohorte gab im Allgemeinen eine hohe Behandlungszufriedenheit an.
Allerdings zeigte sich ein leichter Abfall der Zufriedenheit mit der Behandlung nach
dem Wechsel in die Erwachsenenbehandlung und ein Defizit bezuglich der Schulung
Uber soziale, Adoleszenz-spezifische Aspekte. Die Uberwiegende Mehrheit der
Studienkohorte wurde erfolgreich in die Erwachsenenbehandlung transferiert, wobei
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eine stabile Remission der vorrangige Grund fur einen ausgebliebenen Transfer war.
In der vorliegenden Studie gaben korperlich aktivere Patienten langfristig eine
signifikant bessere HR-QoL an, Auflerdem zeigte sich, dass ein niedriger Physician
Global Assessment Score zum Zeitpunkt des Transfers langfristig mit einer besseren
Lebensqualitat und einer hoheren Behandlungszufriedenheit einhergeht.

Transitionsprogramme sind essenziel, um den bekannten Anstieg der
Krankheitsaktivitat und den damit verbundenen Abfall der Lebensqualitat nach dem
Transfer zu vermindern. In dieser Studie zeigte sich im Allgemeinen eine gute
Lebensqualitat, auch langere Zeit nach dem Transfer. Bei immer noch eingeschrankter
Vergleichbarkeit zeigte sich eine vergleichsweise gute Behandlungszufriedenheit,
wobei vorbeschriebene Defizite hinsichtlich Adoleszenz-spezifischer Themen auch in
dieser Kohorte auftraten. In der Tubinger Kohorte zeigte sich eine hohere
Behandlungskontinuitat als in vergleichbaren Studien. Die Erkenntnis, dass eine
stabile Remission der haufigste Grund fur ausbleibenden Transfer und
Behandlungsabbriche im Anschluss darstellt, wurde bestatigt. Die Assoziationen
zwischen hoherer korperlicher Aktivitat, sowie niedrigerer Krankheitsaktivitat beim
Transfer betonen einerseits die Bedeutung physiotherapeutischer Begleitung in der
Transition, andererseits die Empfehlung, den Transfer individuell und unter
Einbeziehung der Krankheitsaktivitat zu terminieren. Im Rahmen der laufenden
Bemuhungen, die Wirksamkeit von Transitionsmallnahmen zu belegen,
Risikopatienten zu identifizieren und bestmdgliche Versorgung uber die Padiatrie
hinaus zu garantieren, liefert diese Studie somit einen wertvollen Beitrag durch die
Vorstellung und Evaluation eines langjahrig etablierten, klinisch erprobten
Transitionsprogramms und die Untersuchung moglicher frihzeitiger pradiktiver
Faktoren fur Langzeit-Outcomes nach dem Transfer.
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=—— Universitatsklinikum

[} L]
Tibingen
Universitatsklinik fiir Kinder- und Jugendmedizin Padiatrische Rheumatologie Hoppe-Seyler-Str. 1
Abt. Kinderheilkunde | autoinflammation reference center Tiibingen (arcT) 72076 Tubingen

Arztlicher Direktor Leitung: Prof. Dr. med. Jasmin Kimmerle-Deschner Tel. 07071 29-83781
Prof. Dr. med. Rupert Handgretinger Fax 07071 29-25145

autoinflammation@med.uni-tuebingen.de

Erhebung der Gesundheitsbezogenen Lebensqualitat junger Erwachsener mit
chronisch-rheumatischen Erkrankungen und Erfassung der Qualitat der Transition in
der rheumatologischen Ambulanz der Universitatsklinik fiir Kinder- und
Jugendmedizin Tiibingen

Behandlung in der Kinder-Rheumatologie heutiges Datum:

Wie zufrieden waren Sie mit folgenden Aspekten der Behandlung in der Kinder-Rheumatologie?
(zwischen 0 (geringste Zufriedenheit) & 10 (hoéchste Zufriedenheit) ankreuzen)

Behandlung allgemein 0 10
Vorbereitung auf Transfer 0 10
Jugendsprechstunde 0 10

Welche Angebote der Jugendsprechstunde haben Sie genutzt?
( ) Psychosozialer Dienst ( ) Klinikschule ( )Schulungen ( )Jugendcamp ( ) Physiotherapie

Haben Sie sich bewusst gegen die Nutzung bestimmter Angebote der Jugendsprechstunde
entschieden?
( ) Psychosozialer Dienst ( ) Klinikschule ( )Schulungen ( )Jugendcamp ( ) Physiotherapie

Warum?

Welche Angebote waren zusétzlich hilfreich gewesen?

Aktuelles Befinden

Beweglichkeit / Mobilitat
Haben Sie Probleme beim Gehen?
() keine ( ) leichte () maRige ( )groBe ( )Umhergehen unmoglich

Selbstversorgung
Haben Sie Probleme, sich selbst zu waschen oder anzuziehen?
() keine ( ) leichte () maRige ( )groBe ( )Selbstversorgung unmoglich

Alltdgliche Tatigkeiten (z.B. Arbeit, Studium, Hausarbeit, Familien-/Freizeitaktivitaten)
Haben Sie Probleme, |hren alltaglichen Tatigkeiten nachzugehen?
() keine ( ) leichte () maRige ( )groBe ( )alltagliche Tatigkeiten unmoglich

Schmerzen/Korperliche Beschwerden
Haben Sie aktuell Schmerzen oder korperliche Beschwerden?
() keine ( ) leichte () maRige ( )starke ( )extreme Schmerzen
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Tiibingen
Angst/Niedergeschlagenheit

Fihlen Sie sich dngstlich und/oder deprimiert?
( ) nein ( ) ein wenig () maRig ( )sehr ( )extrem

Bewerten Sie bitte lhre HEUTIGE gesundheitliche Verfassung auf folgender Skala von 0 bis 100.

0 (schlechteste mogliche Gesundheit) 100 (bestmogliche Gesundheit)

Wenn moglich, beschreiben Sie Ihre gesundheitliche Verfassung bitte kurz in Worten (z.B.
,unbeeintrachtigt”, ,eingeschrankt”, , aktive Krankheit”, etc.)

Hat sich lhre Lebenssituation durch die Corona-Pandemie verdndert?
( )sehrnegativ ( )leicht negativ ( )keine Verdanderung ( ) leicht positiv ( ) sehr positiv

Wenn moglich, erldutern Sie bitte, wie sich lhre Lebenssituation verandert hat. (z.B. Kurzarbeit,
Homeschooling, Wohnsituation, Sport, Zukunftsangst, etc.)

Wie oft sind Sie in |hrer Freizeit kdrperlich aktiv (z.B. Sport, Fahrrad fahren usw.), so dass Sie richtig
ins Schwitzen kommen oder auBer Atem sind?
( )jedenTag ( )3-5malproWoche ( )1-2malproWoche ( )1-2malim Monat ( )nie

Wie viele Stunden sind das etwa in einer Woche? etwa Stunden

Betreiben Sie eine Sportart im Verein? ( ) nein ( )ja, wenn ja welche

Behandlung in der Erwachsenen-Rheumatologie

Wurden Sie bei der Suche nach einem Rheumatologen/einer Rheumatologin unterstiitzt?
( )ia ( )nein

Werden Sie in der Rheuma-Ambulanz der Medizinischen Klinik weiter betreut? ( )ja ( ) nein

Werden Sie bei einer/einem niedergelassenen Rheumatologin/Rheumatologen weiter betreut?
( )ja ( )nein

Wenn ja, seit wann findet die Betreuung statt?

Wenn nein, warum nicht?

Wenn zeitweise eine Behandlung stattgefunden hat, wieso wurde diese abgebrochen?

Findet eine Behandlung in einer nicht-rheumatologischen Einrichtung statt? ( )ja ( ) nein
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Tiibingen
Wie oft stellen Sie sich in besagter rheumatologischer Einrichtung vor?
() nie () monatlich () vierteljahrlich () halbjahrlich ()

Wurde lhre Diagnose gedndert? ( )ja ( )nein

Wenn ja, wie lautet lhre Diagnose jetzt?

Wurde die medikamentdse Therapie verdndert? ( )ja ( ) nein

Wenn ja, welche Medikamente nehmen Sie aktuell?

Wurde die medikamentdse Therapie beendet? ( )ja ( ) nein

Wenn ja, warum?
( ) Beschwerdefreiheit ( ) Nebenwirkungen ( )selbstbeendet ( )

Hat seit dem Transfer in die Erwachsenen-Rheumatologie ein stationdrer Aufenthalt stattgefunden?
( )ja, einmal ( )ja, mindestens -mal ( )nein

Wenn ja, wieso?

Nahmen Sie nach dem Wechsel in die Erwachsenen-Sprechstunde noch Physiotherapie/Ergotherapie
in Anspruch? ( )ja ( )nein

Bendtigen Sie sonstige Hilfsmittel (Gehhilfen, Horgeradte, etc.)? ( )ja ( ) nein

Wenn ja, welche?

Stellen Sie sich regelmé&Rig beim Augenarztvor? ( )ja ( ) nein

Wenn ja, wie oft?
( )1xinzweilahren ( )1ximlJahr ( )2ximlJahr ( )4ximlahr ( )hé&ufiger

Wie zufrieden waren Sie mit folgenden Aspekten der Behandlung in den ersten zwélf Monaten nach
dem Wechsel in die Erwachsenen-Rheumatologie?
(zwischen 0 (geringste Zufriedenheit) & 10 (hoéchste Zufriedenheit) ankreuzen)

Behandlung allgemein 0 10

Wartezeit auf Termin 0 10
Wartezeit vor Ort 0 10
Arzt-Patienten-Kontakt 0 10
Verordnung von 0 10

Physiotherapie,
Ergotherapie, Sonstigem

Hatten Sie bei den ersten beiden Terminen genligend Zeit alle Fragen anzusprechen, die lhnen
wichtig waren? ( )ja ( )nein

Bekamen Sie zufriedenstellende, verstandliche Antworten? ( )ja ( ) nein

Flhlten Sie sich ernst genommen? ( )ja ( ) nein

Wurden Sie direkt in Entscheidungen (bzgl. Therapie, etc.) mit einbezogen? ( )ja ( ) nein
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Tiibingen

Welche Probleme haben Sie in den ersten zwdlf Monaten nach dem Wechsel erlebt?

Psychosoziale Faktoren

Hat sich lhre Krankheit auf lhre Beziehungen (zu Familie, Freundinnen, Kolleglnnen, etc.) ausgewirkt?
( ) positiv ( ) negativ ( ) gar nicht

Wenn ja, wie?

Hat sich lhre Krankheit in den ersten zwolf Monaten nach dem Wechsel in die Erwachsenen-
Sprechstunde auf ihre Freizeitaktivitdten ausgewirkt? ( )ja ( ) nein

Erleben Sie Unterstiitzung bei der Krankheitsbewaltigung? ( )ja ( ) nein

Wenn ja, von wem und in welcher Form?

Fuhlen Sie sich in der Lage, Probleme die sich im Zusammenhang mit Ihrer Erkrankung entwickeln
kdnnen (z.B. Therapiekrise, Probleme im Job, etc.), zulésen? ( )ja ( ) nein

Soziookonomischer Status

Was ist Ihr hdchster Schulabschluss?
( ) Hauptschulabschluss ( ) mittlere Reife ( ) Fachhochschulreife ( ) Abitur

Haben Sie eine Ausbildung abgeschlossen? ( )ja ( )nein

Sind Sie zur Zeit in diesem Beruf tatig? ( )ja ( ) nein

Anzahl Krankheitstage durch die Hauptdiagnose in den letzten 3 Monaten?

Wourde die Berufswahl/Wahl des Studiengangs durch die Erkrankung beeinflusst? ( )ja ( )nein

Gab es Hilfen bei der Entscheidungsfindung? ( )ja ( ) nein

Wenn ja, welche?

Personliche Daten

Wohnsituation:
Familienstand:

Wie sind Sie versichert?
( ) Privat ( ) Regelkasse ( ) Sozialamt () weil ich nicht

Wurde ein Schwerbehindertenausweis beantragt? ( )ja ( ) nein
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7.4 Effekt der

Behandlungszufriedenheit auf die einzelnen

Kategorien des EQ-5D-5L

Abhéngige Variable Unabhéngige Variable Beta- Signifikanz
Zufriedenheit mit... Koeffizient
Probleme beim Gehen der padiatrischen Behandlung im Allgemeinen 0,563 0,008
der Thematisierung von Alkohol, Nikotin und -0,472 0,012
anderen Drogen
der Wartezeit auf einen Termin -0,558 0,017
der Arzt-Patienten-Interaktion nach dem Transfer | -0,584 0,010
Selbstversorgung der Thematisierung von Alkohol, Nikotin und -0,364 0,034
anderen Drogen
der Erwachsenenbehandlung im Allgemeinen -0,418 0,037
der Wartezeit auf einen Termin -0,384 0,049
der Arzt-Patienten-Interaktion nach dem Transfer | -0,455 0,017
Schmerzen/korperliche | der Thematisierung von Alkohol, Nikotin und -0,463 0,006
Beschwerden anderen Drogen
der Arzt-Patienten-Interaktion nach dem Transfer | -0,763 0,007
Angst/ der padiatrischen Behandlung im Allgemeinen -0,316 0,009
Niedergeschlagenheit der Vorbereitung auf den Transfer -0,305 0,043
dem eigenen Krankheitswissen -0,345 0,046
der Wartezeit auf einen Termin -0,475 0,006
der Arzt-Patienten-Interaktion nach dem Transfer | -0,500 0,003
der Verordnung zusatzlicher -0,421 0,030

Behandlungskomponenten
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