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SAMMANFATTNING

Bakgrund; Andningsrelaterad problematik &r vanligt hos barn med
flerfunktionsnedsattning och det paverkar bade barnets och familjens maende. |
nulaget finns inget satt att pa svenska kartlagga dessa besvér och den effekt de har pa
familjen.

Syfte; Syftet med studien har varit att 6versétta, kulturellt anpassa samt validera och
reliabilitetstesta Liverpool Respiratory Symptom Questionnaire —
Flerfunktionsnedséttning, LRSQ-F, for barn med flerfunktionsnedsattning till
svenska forhallanden.

Metod; Kognitiva intervjuer samt kvantitativ skattning av frageformuléret med
Content Validity Index (CV1) av bade experter och foraldrar till barn med
flerfunktionsnedsattning. Stabilitet mellan tva mattillfallen undersoktes med test-
retest.

Resultat; LRSQ-F bedémdes ha god innehallsvaliditet gallande begriplighet/relevans
av experter efter kulturell anpassning av skalan: S-CVI/UA (UA=Universal
Agreement) = 0.80/0.93 och S-CVI/Ave (Ave=Average) = 0.98/0.99 samt av
foraldrar: S-CVI/UA (UA=Universal Agreement) = 0.93/0.86 och S-CVI/Ave
(Ave=Average) = 0.99/0.97. Test-retest reliabilitet Cohens Kappa Score (viktad)
=0.73.

Konklusion; LRSQ-F anses vara valid och reliabel samt anvandbar i en svensk
kontext och kan bidra med véasentlig information om barnets andningsrelaterade
problematik samt bade barnets och familjens maende. Det &r av vikt att ta med dven
foraldrar maende da det ar de som vardar barnet.

NYCKELORD: Kulturell validering, Innehallsvalidering, Reliabilitetstest,
Frageformular, Andning.



ABSTRACT

Background; Breathing related problems are common among children with
Profound Intellectual and Multiple Disabilities, PIMD, and it effects the wellbeing of
the child as well as the parents. We have no questionnaire that covers this kind of
questions in Sweden today.

Aim; The aim of this study was to translate, cross-culturally adapt as well as to
validate the latest version of Liverpool Respiratory Symptom Questionnaire for a
Swedish context.

Methods; Cognitive interviews and quantitative valuation of the questionnaire using
Content Validity Index (CVI) with both experts and parents of children with PIMD.
Stability between two occasions was measured using test-retest.

Results; Experts thought the latest version of LRSQ to be valid after cross-cultural
adaptation S-CVI/UA (UA=Universal Agreement) = 0.80/0.93 and S-CVI/Ave
(Ave=Average) = 0.98/0.99 and by parents S-CVI/UA (UA=Universal Agreement) =
0.93/0.86 and S-CVI/Ave (Ave=Average) = 0.99/0.97. Test-retest reliability Cohens
Kappa Score (weighted) = 0.73.

Conclusions; The latest version of LRSQ is thought to be valid and reliable and
useful in a Swedish context. It can contribute valuable information about the
respiratory problems of child itself as well as the wellbeing of both the child and the
family as a whole. It is important to consider the wellbeing of the parents as it is they
who tend to the child.
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1. Bakgrund

1.1 Liverpool Respiratory Symptom Questionnaire

Liverpool Respiratory Symptom Questionnaire (LRSQ) ar ett frageformular som
undersoker andningsrelaterade symptom dagtid och nattetid; hur symptomen
paverkar barnet fysiskt och generellt i det dagliga livet samt hur hela familjens liv
paverkas (1-3). Formularet efterfragar symptom pa andningssvarigheter som rosslig
andning, problem med slem och vilken hjélp barnet behdver for sin andning. Det
efterfragar aven hur dessa besvar paverkar barnet och familjen, deras halsa, ork och
formaga till aterhamtning. Formularet har utvecklats vid Alder Hey barnsjukhus i
Liverpool, Storbritannien, och finns inte dversatt till nagot annat sprak (1,3,4). Den
senaste versionen av LRSQ vénder sig till foréldrar med barn med flerfunktions-
nedsattning och andningsrelaterade besvér. En randomiserad studie fér denna version
ar genomford och den var planerad att publiceras under 2020. Den har dock inte
publicerat &nnu. Resultaten fran den studien var 6verensstammande med tidigare
studier (muntlig information P. S McNamara 190529). | dagsléaget finns inget
liknande formulér att tillga pa svenska. Frageformular som Gversétts fran ett sprak till
ett annat behover validitets prévas och kulturellt anpassas for att sakerstélla dess
overforbarhet (5)

1.2 Flerfunktionsnedséttning och andningsrelaterade besvar

Socialstyrelsen beslutade 2020 att termen “flerfunktionsnedsattning” definieras enligt
foljande;

“Flerfunktionsnedsdttning avser oftast en kombination av omfattande intellektuell
och motorisk funktionsnedsattning som orsakar stora kommunikationssvarigheter
och oférmaga att sjalv tillgodose grundlaggande behov. Den motsvararande
internationella benamningen ar PIMD (Profound Intellectual and Multiple
Disabilities). Funktionsnedsattningens grad kan anges med hanvisning till
klassifikationer sdsom DSM-5 och Gross Motor Function Classification System
(GMFSC).

Ibland anvinds “flerfunktionsnedsdttning” i betydelsen flera
funktionsnedsattningar”, utan precisering av funktionsnedsattningarnas art eller
allvarlighetsgrad. "Flerfunktionsnedscttning ” anvands alltsa i olika betydelser. Det
innebar att om man vill vara precis maste man tydliggora vilken betydelse som
avses” (6)

Da begreppet flerfunktionsnedsattning bestar av manga olika tillstand och diagnoser
med olika etiologi (7,8) ar det svart att uttala sig om prevalensen gallande denna
grupp. Enligt information pa Habilitering & Halsas (Region Stockholm)
informationssida saknas aktuella siffror men det uppskattas att det finns 60-80
personer per 100 000 invanare med flerfunktionsnedsattning i Sverige (9). En
flerfunktionsnedsattning orsakas dock alltid av en svar hjarnskada som i sin tur oftast
orsakas av en utvecklingsavvikelse i hjarnan under fostertiden. Orsaken till



avvikelsen kan vara en bldédning, syrebrist, infektion eller kromosomavvikelser.
Skadan kan &ven uppsta i samband med en komplicerad forlossning (7,9).

Den storsta gruppen barn med omfattande rérelsenedsattningar och som befinner sig
pa en tidig utvecklingsniva ar barn med den svaraste varianten av cerebral pares (CP)
(10). Rosenbaum et. al publicerade 2006 en rapport dar man utvidgat definitionen av
CP att dven omfatta problem med syn, horsel, kénsel, perception, kognition,
kommunikation, beteende, epilepsi och sekundédra muskuloskeletala problem,
forutom motoriska problem (11). GMFCS (Gross Motor Function Classification
System) &r ett klassificeringssystem for att bedéma den fysiska funktionsnivan hos
personer med CP och &r indelat i fem nivaer dar niva I innebar att man gar
sjalvstandigt pa alla underlag till niva V som innebér att man inte har ndgon egen
forflyttning utan man blir kord i rullstol (12,13). Prevalensen for CP alla nivaer i
Sverige och Ovriga utvecklade lander ar 2-3 per 1000 fodda (10,14) och av dessa &r
det 16 % som klassas som GMFSC V (10).

De flesta barn med flerfunktionsnedsattningar har friska lungor men pa grund av
deras nedsatta motorik och oférmaga till fysisk aktivitet ar risken stor att de far
problem med andningen (14-22). Respiratoriska problem &r en signifikant orsak till
morbiditet och mortalitet hos barn med flerfunktionsnedsattning och har en stor
paverkan pa livskvalitén (7,20).

Faktorer som Okar risken for andningsproblematik, och som &r vanligt
forekommande vid flerfunktions-nedsattningar, &r; férekomst av epilepsi (15,17),
svaljproblematik som kan leda till att barnet svéljer fel (3,17,21,23), svag hostkraft
och nedsatt kraft i andnings-muskulaturen (17,18,23) samt skolios (14,17,19,23).
Aspiration, nér partiklar eller vatska hamnar i luftstrupen i stéllet for matstrupen
(sétta i halsen), ar vanligt forekommande hos barn med flerfunktionsnedséttningar. |
de flesta fall (94 %) &r aspirationen tyst, det vill sdga att barnet hostar eller harklar
sig inte, och darfor marks det inte alltid att barnet har aspirerat (21). Flera barn med
flerfunktionsnedsattning ater inte sjalva utan far sin naring via en gastrostomi (man
far maten direkt in i magsacken) (23). Detta tar dock inte bort risken att aspirera
saliv, eventuella uppstotningar eller slem fran de 6vre luftvagarna (17,21). | en studie
av Trinik et. al. undersokte man forekomsten av mikrober som vanligtvis finns i
munhalan pa normalutvecklade barn. Hos barn med flerfunktionsnedséattningar fann
man dessa mikrober dven i de nedre luftvagarna, vilket de tolkade som ett tecken pa
aspiration (3). Felstallningar i ryggraden, skolios, &r en annan vanlig komplikation
vid flerfunktionsnedséattningar. Skoliosen kan leda till att andningsmuskulaturen inte
kan arbeta optimalt och rorligheten i brostkorgen minskar. En studie av Seddon et al.
(20) visade att om skoliosen finns redan i tidig barndom sa paverkar den dven
lungornas utveckling. Aven om barnet inte har en skolios sd kan barn med spasticitet,
till exempel vid CP, har sémre rorlighet i sin brostkorg jamfért med
normalutvecklade barn (24). Spasticiteten, &ven om den inte ar sa pataglig, paverkar
ocksa formagan att samordna de olika delarna i andningsmonstret sa att andningen
blir oregelbunden (24). Ett ytterligare problem hos barn med flerfunktions-
nedsattning dr att de har nedsatt muskelkraft. Kansra et al. (8) patalade i en studie att
det inte ar sakert att barnet visar tecken pa att ha andningsproblem pa grund av den
nedsatta muskelkraften. Barn med nedsatt kraft tar inte sa djupa andetag och
tidalvolymen, den volym luft man andas ut och in i ett normalt viloandetag, &r
reducerad hos de med nedsatt motorisk formaga. De som inte ens kan sitta
sjalvstandigt har den lagsta tidalvolymen och Ishida et al.(25) kunde i sin studie
pavisa att det finns ett samband mellan tidalvolymen och vitalkapaciteten, den storsta
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mojliga volym man kan andas ut (25). Det &r dven svart att fa till en effektiv hoststét
med nedsatt muskelkraft (26). | de flesta fall &r det svart att saga vad som &r den
bakomliggande orsaken till andningsproblematiken da manga av barnen har flera
olika problem och de interagerar med varandra (14,16-19,21-23) Det ar dock viktigt
att uppmarksamma problemen i tid s att de inte orsakar permanenta skador pa
lungorna (27).

1.2.1 Behandlingsmetoder, fysioterapi

Fysisk aktivitet och lagesforandringar ar de aktiviteter som far andningscentrum att
reagera direkt (28). Genom att variera position kan mojligheterna till forbattrad
ventilation optimeras. Lageséndringar stimulerar till djupandning och fler delar av
lungan ventileras (14,19,22,29). | en studie av Littleton et al. (22) som utfordes pa 5
barn med CP och svar skolios sag man, férutom att saturationen okade signifikant i
sittande, att barnen blev mer alerta och aktiva. Ett av barnen kunde &ven slappna av
béattre (22). Det &r viktigt att hitta metoder som gor det lattare att eliminera
(evakuera) eventuellt slem och halla luftvagarna fria. Det maste vara metoder som &r
latta att utfora och som inte kréver aktiv medverkan av barnet (18,20). Ett exempel
pa en metod ar Positive Expiratory Pressure (PEP)(16,18,29,30). PEP kan anvandas
for att fa till djupare andetag och darmed en béttre ventilation (18,31). Barnet far
andas i en mask som har en ventil med ett individuellt anpassat motstand pa
utandningen for att stimulera till att ta djupare andetag (18,31). Lagerkvist et al. (18)
genomforde en studie dar effekten av PEP utvarderades pa 17 barn med
flerfunktionsnedsattningar, ingen av barnen hade nagon egen forflyttning och endast
ett barn kunde medverka aktivt. De fann att en del av barnen inte accepterade PEP-
masken direkt men efter att ha vant sig med masken fungerade det sedan bra. De
fann aven att syrenivaer i blodet 6kade da barnen anvande PEP. Syrenivan mattes
transkutant fore och efter PEP behandlingen (18).

1.2.2 Behandlingsmetoder, medicin

Bland de medicinska behandlingsmetoderna anvands olika slemlésande och
luftrorsvidgande mediciner att inhalera (32). Det finns ocksa olika sorters icke-
invasiv ventilering, vilket betyder att man har en mask ¢ver ndsa och mun.
Continuous Positive Airway Pressure (CPAP) ar en ventilator som ger ett positivt
tryck under hela andningscykeln. CPAP kan anvandas med mask eller munstycke.
Det positiva trycket gor att luftvagarna hélls 6ppna och den funktionella
residualkapaciteten (FRC), det vill sdga den méngd luft som finns kvar i lungan efter
en normal utandning, héjs och bidrar aven till att andningsmuskulaturen avlastas
(33,34). BiLevelPAP liknar CPAP men ger ett kraftigt positivt tryck pa inandningen
och ett lagre positivt tryck pa utandningen (15,33,34). Mekanisk insufflation-
exsufflation (MIE), dven kallad hostmaskin, &r en maskin som ger ett kraftigt positivt
tryck pa inandningen och sedan vaxlar det snabbt till ett negativt tryck. Tekniken
efterliknar en naturlig hoststot och hjélper till att evakuera slemmet (35).

Foreningens Sveriges Habiliteringschefer publicerade 2018 en systematisk
litteraturstudie pa sin hemsida. Syftet med litteraturstudien var att underséka den
evidens som finns for olika behandlingsmetoder som anvands inom habiliteringen for
att forbéattra respirationen hos barn, ungdomar och vuxna (36). Granskningen
initierades av foreningen och Anna-Lena Lagerkvist, specialistfysioterapeut och



medicine doktor, utsags till projektledare. Arbetsgruppen bestod av fem
fysioterapeuter, som arbetar inom habiliteringen i Sverige, och som valts ut da de
besitter god kunskap i &mnet. Det var 86 artiklar som granskades och 68
inkluderades, av de inkluderade artiklarna tog endast tva upp gruppen
flerfunktionsnedsattning (18,25). Ovriga diagnosgrupper som undersoktes var
neuromuskuléra sjukdomar, CP, Myelomeningocele (MMC), Retts Syndrom och
Downs Syndrom (DS), diagnosgrupper med stor risk for aningsrelaterade besvér.
Slutsatsen av rapporten blev att det finns flera olika behandlingsmetoder som kan
vara anvandbara for habiliteringens malgrupper. Behandlingsmetoderna som framfor
allt rekommenderades for att evakuera slem var fysisk aktivitet, PEP och MIE. Det
finns dock inte s& mycket evidens fran forskningen utan mycket baserades dven pa
Klinisk erfarenhet http://habiliteringisverige.se/arkiv/ebh_report/metoder-for-att-
forbattra-respirationen-hos-barn-ungdomar-och-vuxna-inom-habilitering (36).

1.3 Paverkan pa familjen

Ett flertal studier har visat pa att det ar viktigt att lyssna till féraldrarna och deras
beskrivning av barnets situation samt att hela familjen behdver tas hansyn till i
behandlingen av det flerfunktionsnedsatta barnet och dess andningsrelaterade
problematik (8,37-39). | en studie av Rahi et.al. (39) studerade de ett nytt satt att
bemota familjer i samband med att deras barn fick diagnos gallande synnedsattning.
Det nya var att de implementerade en tjanst pa sjukhuset dit familjen kunde vanda
sig till med alla sorters fragor. Denna person fanns dar for socialt och emotionellt
stdd men kunde &ven bidra med mycket information gallande diagnosen och hade tid
och mojlighet att prata lange med foraldrarna. Foraldrarna rapporterade att de
uppskattade denna mojlighet till mer information och att ha tiden att sitta ner och
prata tills de verkligen forstatt (39). Liknande resultat pavisades i en annan studie
(37) dar de undersokte foréldrar till barn med CP. Det man kom fram till i den
studien vara att det ar minst lika viktigt att ta hand om familjen som om barnet
eftersom det ar foraldrarna som skoter mycket av den dagliga varden. | studier gjorda
av Fitzgerald et al. (40) och Trinick et al.(3) har man kunnat pavisa att det finns en
paverkan pa livskvalitén hos foraldrar till flerfunktionsnedsatt barn da de behover
anpassa sig till barnets andningsproblematik. Liknande resultat framkom i en studie
gjord av Carnevale et al. (38) dar man intervjuat foraldrar till barn som &r beroende
av hemventilatorer. Pelke et.al (41) publicerade 2021 en studie dér de tagit fram
frageformularet The Family-Centered Multidimensional Outcome Measure for
Pediatric Palliative Care (FACETS-OF-PPC). Detta fragorformulér baserades pa en
tidigare studie dar en annan forskargrupp, med delvis samma forfattare, tagit fram
fragor som ansags relevanta (42). Anledningen till att frageformularet skapades var
att det saknas omfattande utfallsmatt inom varden for flerfunktionsnedsatta barn som
fokuserar bade pa barnets och familjens situation, nagot som anses ha stor relevans
for att utvardera behandlingen. Trots att man sett att hela familjens maende paverkar
utfallet av den behandling barnen far, hade nagot liknande formuléar inte funnits att
tillga tidigare. Den forsta studien (42) dar de tog fram underlaget till frageformularet,
var en kvalitativ studie. Sex faktorer framkom vid analysen av data fran foraldrarna
varav en viktig faktor var barnets symptom. Det poéngterades att man behéver kunna
kontrollera symptomen innan man kan ta tag i andra fragor (42). Ovriga faktorer som
deltagande foraldrar i studien identifierade som viktiga for varden av deras barn och
hur de sjalva som foraldrar mar var, férutom symptomen, socialt deltagande av
barnet, normalitet, socialt natverk, hur man hanterade
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sjukdomen/funktionsnedsattningen samt vardgivarnas kompetenser. Fokus for varden
behover ligga pa hela familjen, inte bara barnet (41,42).

1.4 Validitet, reliabilitet och kulturell anpassning

For att sakerstalla att ett frageformular som anvands ar det som bor anvandas
undersoks att fragorna verkligen undersoker det som de ska undersoka, validitet, och
hur tydliga fragorna ér, reliabilitet (5,43-45). Nar sedan ett frageformular ska
dversattas fran ett sprak till ett annat ligger inte svarigheten i att Gverséatta det
ordagrant. Svarigheten ligger i att anpassa det till det sammanhang det ska fungera i
utan att det forlorar i syfte och mening (5,46). Med reliabilitet menas
tillforlitlighet/reproducerbarhet. Ett frageformular kan anses vara reliabelt om
personerna som svarar pa fragorna svarar pa samma satt vid olika tillfallen, forutsatt
att grundférutsattningarna inte har forandrats (47). Test-retest kan anvandas for att
beddma stabiliteten i svaren; samma person far svara pa samma frageformular med
1- 2 veckors mellanrum och svaren bor da stamma 6verens om inget har forandrats
gallande det som efterfragas (43,45,47).

Validitet (giltighet) betyder att vi méter det vi tdnkt mata. Validiteten kan undersokas
utifran olika aspekter (43,44,47). Ytvaliditet, face validity, ar en den enklaste formen
av innehallsvaliditet. Det beskriver professionellas varderingar av om det mater
viktiga aspekter av det som undersoks (43,44). Ytvaliditet kan vara relevant att
undersoka da en testperson kan behdva uppfatta frageformuléaret som relevant for att
bli motiverad till att besvara det. Innehallsvaliditet innebér att alla delfragor ar
relevanta och tillsammans speglar det fenomen som méts. Detta kan pavisas genom
att en grupp experter granskar fragorna i formuléret och bedémer det som relevanta
for frageformularet och for den tilltankta malgruppen. Alla fragor behdver vara
relevanta for att slutresultatet ska vara giltigt (5,44,47). Innehallsvaliditet undersoks
genom att undersdka uppgifternas interna dverensstammelse. Intern konsistens
anvands for att underséka om de svar som uppnatts ar logiska och konsistenta. Det &r
ett satt att undersoka reliabilitet och begreppsvaliditet (44,48).

Kriterievaliditet hos ett frageformular nar man genom att jamfora det nya formularet
med ett redan existerande som anses ligga s nara sanningen som det gar, ett sa kallat
gold-standard. I de fall det inte finns ett gold-standard att férhalla sig till jamfoér man
tva grupper, som inte bor vara lika, for att undersoka om frageformularet kan skilja
grupperna fran varandra (44,45).For att undersoka om det finns skillnader mellan tva
grupper inom malgruppen anvands diskriminativ validitet (44).

Frageformular som Gversétts fran ett sprak till ett annat behéver anpassas kulturellt
for att fragorna ska bli tillforlitliga och giltiga. Det kan handa att innebdrden av en
fraga andras om man overséatter den ordagrant eller staller fragor om ett fenomen som
inte existerar i den kulturen. Den Oversatta versionen behdver ha samma grad av
reliabilitet och validitet som ursprungsversionen (5). Malsattningen &r att den
slutgiltiga versionen &r lattbegriplig och att det inte finns risk for feltolkningar. En
generell rekommendation for formular &r att de ska kunna besvaras av en person med
lasformaga motsvarande en 12-aring (5).

For att fa en djupare forstaelse for hur fragorna tolkas och uppfattas anvands en
kvalitativ analysmetod av de dppna fragorna. Genom kvalitativ analys kan man fa



svar pa fragor som inte gar att mata kvantitativt (49). Det ar dven en del av den
kulturella anpassningen, att undersoka hur fragorna uppfattas i den nya kontexten
(47).

1.5 Liverpool Respiratory Symptom Questionnaire

Det finns ett antal frageformular som undersoker andningsrelaterade besvér och dess
paverkan pa livet hos vuxna (50,51). Det fanns dock inget frageformuléar som var
utvecklat for att undersoka andningsrelaterade besvér hos barn och hur besvéren
paverkar familjen innan LRSQ utvecklades (1). Sex barnlakare som arbetar med
andningsrelaterade besvér vid Alder Hey Children’s Hospital i Liverpool har tagit
fram och utvecklat detta frageformular sedan 2002 (1).

1.5.1 Framtagning av frageformuléiret

Det ursprungliga formularet (1), som géllde barn med astma, var indelat i totalt atta
domaner. Formularet skickades hem till foraldrar sa att det kunde fyllas i och tas med
tillbaka till besoket pa lungkliniken. De fem forsta domanerna undersokte symptom
som vasande andning, hosta, slem och andndd dagtid, nattetid, vid forkylning, mellan
forkylningar och i samband med fysisk aktivitet (1). Varje doman bestod av tre till
fem uppgifter som skattades pa en femgradig Likertskala. Den sjatte doménen
undersokte ytterligare symptom som till exempel takypné, det vill séga en 6kad
andningsfrekvens. | de tva sista doméanerna undersoktes dven hur dessa
andningsrelaterade besvar paverkar barnets somn, formaga att &ta och fysiska
aktivitet men aven familjens sémn och eventuella anpassningar som behdvde goras i
familjens aktiviteter (1).

I studien anvéndes Cronbach alpha for att analysera uppgifternas interna konsistens,
for att besluta om nivaerna ansags vara tillforlitliga (reliabla) och visade acceptabel
Overensstdammelse definierades alpha score >0.7 vara acceptabelt, >0.81, bra och
>0.91 utmérkt (1). Domanerna symptom dagtid fick hégst vérde alpha scores 0.95
och symptom nattetid lagst alpha score 0.80, paverkan av symptomen pa familjen
och symptomens paverkan pa barnet fick bada hdga alpha scores 0.91 respektive
0.87 (1). LRSQ visade sig vara kénsligt for att upptdcka andningsrelaterade besvér
hos barn. Det visade aven pa stark kriterievaliditet, god intern konsistens och framfor
allt sa var det praktiskt och acceptabelt for foraldrar att anvanda (1,3,52). Trinick et
al (4) publicerade 2012 en studie dar de anvant sig av samma frageformular (LRSQ)
men denna gang for patienter med cystisk fibros (CF). Syftet med studien var att
undersoka den diskriminativa validiteten, om de kunde differentiera barn med CF
fran normalpopulationen (4). Det visade sig att frageformularet kunde differentiera
barn med CF fran normalpopulationen dven nar barnen med CF var inne i en bra
period. De kunde &ven differentiera stabila barn med CF fran barn med CF som var
inne i en dalig period (4). | bada studierna (1,4), for barn med astma och for barn
med CF, har man anvént sig av en totalpoang pa hela testet, max 128 poang. Barn
med astma eller CF fick signifikant hogre poang jamfort med kontrollgrupperna
(1,4).
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1.5.2 Utveckling av frageformuliret

LRSQ anvandes i ytterligare en studie av Trinick et al (3) som publicerades 2015.
Syftet med den studien var att undersoka barn med flerfunktionsnedséttning; om det
finns ett samband mellan andningsrelaterade besvér, inflammation i luftvégarna och
vilken sorts bakterier som forekommer i luftvagarna (3). De anvande sig av samma
frageformulér som tidigare for att undersoka de andningsrelaterade besvaren men tog
bort doménen med fysisk aktivitet. Detta gjordes for att barnen de ville undersoka
har nedsatt formaga till egen fysisk aktivitet. Maximal poang blev 108 poéang och de
kallade den versionen LRSQ-Neuro (3). I studien jamfordes barn med
flerfunktionsnedsattning som vardades pa intensivvardsavdelning med barn med
samma grundproblematik som kom in till sjukhuset for att genomga en inplanerad
operation (elektiv kirurgi). Bada dessa grupper jamfordes med en normalpopulation.
Som forvantat skattade gruppen som vardats pa intensivvardsavdelning hogst, men
det var dven statistiska skillnader mellan gruppen for elektiv kirurgi och
normalpopulationen (3). Patienterna som skulle genomga elektiv kirurgi skattade
signifikant hogre i alla domaner jamfért med normalpopulationen, forutom doméanen
symptom av forkylning. De domaner som nadde de hogsta véardena av statistisk
signifikans var effekt av symptom pa familjen (p= 0,001) och symptom nattetid
(p=0,004) (3). De konstaterade att LRSQ kunde bidra till att identifiera
andningsrelaterade problem hos barn med flerfunktionsnedsattning aven hos de som
ansags friska nog att genomga elektiv kirurgi. LRSQ kan &ven anvandas for att
identifiera patienter som behover specialiserade insatser gallande sina respiratoriska
problem enligt forfattarna till studien men detta behdver undersokas vidare (3).

1.5.3 Fortsatt utveckling av frageformuliiret

For att ytterligare anpassa frageformularet for barn med flerfunktionsnedsattning har
forskargruppen konstruerat ett nytt frageformular, med det gamla formularet LRSQ-
Neuro som utgangspunkt. Det nya formularet & mer anpassat for barn med
flerfunktionsnedséttning och syftet med det &r att forsoka hitta patienter i riskzonen
for andningsrelaterade besvar tidigt. De forsta versionerna av LRSQ designades for
att upptacka symptom under en tremanadersperiod (1,3,4). Den version som detta
arbete undersokte utvarderar de andningsrelaterade symptomen den senaste
manaden, den Kortare tidsintervallen valdes da problematiken kan variera mycket och
det ar svart for foraldrar att komma ihag hur det varit en langre tid tillbaka (muntligt
information P. S McNamara 181023). For att sarskilja det nya formularet fran
tidigare publicerade versioner kommer det att kallas LRSQ-F (LRSQ —
flerfunktionsnedsattning) i detta arbete. LRSQ-F bestar av 15 fragor som efterfragar
barnets andningsrelaterade besvér och hur det har paverkat familjen den senaste
manaden. Alla frgor ska besvaras dven om barnet under den senaste manaden inte
har haft nagra andningsrelaterade besvar d.v.s. matt bra och fragorna inte upplevs
relevanta. Fragorna ar indelade i tre doméner; 1. Dagtid under den senaste manaden,
2. Nattetid under den senaste manaden, 3. Paverkan pa hélsa och vélbefinnande hos
barn och vardnadshavare. Fragorna besvaras pa en ordinalskala med 5 skalsteg. De
15 fragorna som ingar i LRSQ-F poangsatts 0-4 och raknas samman till ett totalscore
som ger max 60 podng (Bilaga 1). LRSQ-F tillsammans med tidigare versioner av
LRSQ har beskrivits ha potential att belysa fragan pa ett nytt satt da man inte endast
tar hansyn till symptomen utan ocksa hur symptomen paverkar bade barnet och
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familjen i det dagliga livet (1,3,4). LRSQ-Neuro, som &r foregangaren till LRSQ-F,
foreslas ha potential for att anvandas kliniskt for att identifiera patienter med
signifikanta respiratoriska problem da den ar mer specifikt inriktad till barn med
flerfunktionsnedséttning, men instrumentets kanslighet for att méata effekter av
insatser har inte undersokts (3).

1.6 Kunskapslucka

Det finns i dagslaget inget formul&r i Sverige som beskriver barns med
flerfunktionsnedséattningars andningsrelaterade besvar och dess paverkan pa barnet
och familjen. LRSQ — F &r en vidareutveckling av LRSQ och LRSQ- Neuro. Ingen
av de tidigare versionerna av det foraldraskattade frageformuléaret LRSQ (1,4) eller
LRSQ-Neuro (3), som fangar upp dessa domaner, finns i dagslaget oversatta till
svenska. Da LRSQ, och LRSQ-F, har visat sig vara ett frageformular som kartlagger
just de fragorna syftar denna studie pa att dversatta, kulturellt anpassa och genomfora
en forsta validering och reliabilitets testning av formularet sa att det gar att anvanda i
en svensk kontext.

2. Syfte

Syftet var att dversétta, kulturellt anpassa, validera och reliabilitetstesta Liverpool
Respiratory Symtom Questionnaire — Flerfunktionsnedsattning, LRSQ-F, for barn
med flerfunktionsnedsattning till svenska forhallanden.

3. Metod

I denna studie Oversattes, validitets- och reliabilitetstestades och kulturellt
anpassades LRSQ-F (Bilaga 1) fran engelska till svenska och svenska forhallanden i
tre olika steg (Figur 1). Kvantitativa och kvalitativa metoder har anvénts.
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Figur 1

. 321

« Overséttning fran
ursprungssprak
engelska till
malssprik svenska

Steg 1

Fram och
tillbakaoversittning

323

Steg 2 « Test av

Intervjuer innehallsvaliditet och
kulturell anpassning.
* Kognitiva intervjuer

experter

\ 3.2.4
 Test av
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kulturell anpassning.
¢ Kognitiva intervjuer
» Test av test-retest
 reliabilitet.

Steg 3
Intervjuer fordldrar

- (325
(Steg 4 Kontrollgrup p) « Test av diskriminativ
validitet)

Figur 1; Genomforandeprocess for att Oversatta, validera, reliabilitetstesta och kulturellt anpassa
Liverpool Respiratory Symtom Questionnaire — Flerfunktionsnedséttning, LRSQ-F. Steg 1-3 har
genomforts i denna studie.

Vid intervjutillfallena gjordes en kvantitativ skattning av fragornas relevans och
begriplighet som sedan foljdes upp med 6ppna fragor dar kognitiv intervjuteknik
anvéndes. Detta for att samla in kvalitativa data om relevans, begriplighet och
synpunkter pa formularets anvandbarhet (52), se Figur 1. Forfattaren till denna studie
har fatt tillatelse av forfattarna till ursprungsformularet att utféra denna studie.
Forfattaren har dven fatt ta del av frageformularet LRSQ-F innan det publicerats.

3.1 Urval

3.1.1 Inklusionskriterier experter (Steg 2)

Lakare och fysioterapeuter pa lung- eller neurologklinik som regelbundet behandlar
och tréffar barn med flerfunktionsnedséttningar och kliniskt verifierade
andningsrelaterade besvar inkluderades. Exempel pa andningsrelaterade besvar kan
vara rosslig andning, svart att evakuera slem, underventilation mm (Figur 1). Ett
strategiskt urval efterstravades.

3.1.2 Inklusionskriterier foridldrar (Steg 3)

Foraldrar till barn med flerfunktionsnedséattning och nagon form av
andningsrelaterade besvar i dldern 318 ar. En stor aldervariation efterstravades da
foraldrar till barn i olika aldrar forvantas ha olika erfarenheter géallande barnens
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andningsrelaterade besvar, hur det kan paverka barnet sjalv saval som hela familjen
(Figur 1). Informanterna behdvde dven vara kunniga i det svenska spraket da ingen
tolk kommer att kunna anvandas.

3.1.3 Exklusionskriterier forildrar (Steg 3)

Foraldrar dar forfattaren ar behandlande sjukgymnast till deras barn.

Foraldrar till barn yngre ar 3 ar.

3.2 Genomfdrande

3.2.1 Fram- och tillbakaoversattning

Oversattning fran originalspraket, engelska, till malspréaket, svenska, utfordes med
metoden fram- och tillbaka 6versattning. Tva oversattare, forfattaren sjalv och en
kollega dversatte formularet var for sig fran engelska till svenska. Bada 6versattarna
hade goda kunskaper i det svenska och engelska spraket och &r val bekanta med
patientgruppen. De bada éversattningarna jamfardes sedan for att kombineras ihop
till en slutgiltig version (5,53). En tillbakaGversattning fran malspraket till
originalspraket utfordes sedan av en auktoriserad 6versattare. Versionerna jamfordes
sedan for att se att inget gatt forlorat (52). Endast mindre sprakliga anpassningar
behovde goras da det ar generella fragor i frageformularet som inte ar anpassat efter
ett séarskilt sjukvardssystem.

3.2.2 Rekrytering av informanter.

Forfattaren kontaktade l&kare och fysioterapeuter som arbetar med patientgruppen
for att fraga om deltagande i studien. Deltagarna fick muntlig information om studien
i samband med forfragan om att delta samt information géllande vad de forvantades
att bidra med under intervjun. Forfattaren kontaktade &ven kollegor pa
habiliteringscenter i Region Stockholm, fysioterapeutkollegor som arbetar inom
Habiliteringen pa andra stéllen i Sverige samt en journalist, som skriver om
flerfunktionsnedséttningar, och som har ett stort personligt natverk av foréldrar till
barn med flerfunktionsnedsattning. De ombads kontakta foraldrar de har kdnnedom
om som passar in pa inklusionskriterierna. De foraldrar som sedan var intresserade
av att delta i studien kontaktade sedan forfattaren och fick da mer information
géllande studien. Fjorton foréldrar valde att delta i studien. Bakgrundsinformation
om foraldrarna samlades in for att se att det blivit en bra spridning av informanter.

3.2.3 Intervjuer experter

For att préva innehallsvaliditet och behov av kulturell anpassning av den dversatta
versionen genomfordes kognitiva intervjuer med atta experter, fem lakare och tre
fysioterapeuter som arbetar med pediatriska patienter pa lung- eller neurologkliniker
pa tre olika sjukhus i tatort och landsort. Vid intervjutillfallena fick experterna forst
skriva pa medgivande att delta i studien samt fylla i bakgrundsfragor gallande hur
lange de arbetat i sin profession och hur lange de arbetat med den aktuella
patientkategorin.
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Innehallsvaliditet undersoktes genom att experterna vid intervjutillfallet bedomde
varje fraga i LRSQ -F, pa en fyrgradig skala géllande relevans och begriplighet pa en
Likertskala 1-4 (1=inte relevant/begriplig, 2=nagot relevant/begripligt,
3=relevant/begripligt, 4=mycket relevant/begripligt). Beddmningen dokumenterades
I ett skattningsprotokoll (Bilaga 2). | samband med att experterna fyllde i detta
ombads de att tanka hogt kring fragorna for att fanga upp eventuella oklarheter eller
generella kommentarer. De fick dven besvara fragan géllande om de ansag LRSQ-F
vara anvandbart i klinisk verksamhet. Detta spelades in med diktafon for att kunna
analyseras i efterhand.

3.2.4 Intervjuer forildrar

Foraldrar till barn aldre &n tre ar inkluderades for att sakerstalla att foraldrarna har
erfarenhet av andningsrelaterade besvar samt dess effekt pa barnet och familjen. Ett
strategiskt urval efterstrdvades. Elva barn med flerfunktionsnedséttning och deras
familjer med erfarenhet av tjanster fran habiliteringar i Sverige inkluderades. | tre av
fallen intervjuades bada foraldrarna till barnet sa sammanlagt var det fjorton foraldrar
som intervjuades. Intervjuerna genomfordes i alla fall utom ett pa distans via Teams.
Det forekom ingen inspelning av bild, endast ljud spelades in med diktafon. Den
intervju som inte genomfordes via Teams genomfordes pa plats i familjens hem.
Deltagarna fick innan intervjutillfallet ett informationsbrev med information om
studien och vad de forvantades att bidra med under intervjun. (Bilaga 3). De fick
aven skriva pa ett informerat samtycke och skicka till forfattaren innan
intervjutillféallet (Bilaga 4). Vid intervjutillfallet fick foraldrarna fylla i
bakgrundsinformation om sig sjélva géllande sin relation till barnet (Bilaga 5), samt
ett exemplar var av den dversatta versionen av LRSQ-F (Bilaga 1) samt ett
skattningsprotokoll (Bilaga 2) att fylla i.

Innehallsvaliditet undersoktes genom att foraldrarna vid intervjutillfallet bedomde
varje fraga i LRSQ -F, pa en fyrgradig skala géllande relevans och begriplighet pa en
Likert skala 1-4 (1=inte relevant/begriplig, 2=nagot relevant/begripligt,
3=relevant/begripligt, 4=mycket relevant/begripligt). Beddmningen dokumenterades
i ett skattningsprotokoll (Bilaga 2). | samband med att de fyllde i detta ombads de att
tanka hogt kring fragorna for att fanga upp eventuella oklarheter eller generella
kommentarer. Foraldrarna fick aven besvara frdgan om de ansdg LRSQ-F vara
anvéandbart. Bakgrundsinformation, LRSQ-F och skattningstabellen skickades sedan
till forfattaren i ett forfrankerat kuvert och i de fall intervjuerna genomfordes pa plats
samlades de in. Bakgrundsinformation och ifyllda formuléar samt inspelningar pa
USB-minnen och sammanfattningar av de kognitiva intervjuerna férvarades inlasta
och kodade. Endast forfattaren och handledaren hade atkomst till materialet.

3.2.4.1 Test-retest reliabilitet

For att undersoka stabiliteten mellan tva mattillfallen (test-retest) fick de deltagande
foraldrarna ytterligare ett formuléar att fylla i tva till tre veckor efter den forsta
enkéaten besvarats i samband med intervjutillfallet. Informanten fick d&ven med ett
forfrankerat svarskuvert och informerades vid intervjutillfallet om att paminnelse
skulle komma.
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3.3 Analyser

3.3.1 Statistisk analys

Content Validity Index (CV1) anvandes for den deskriptiva statistiken av fragorna
(52). CVI ar den metod som oftast anvands for att berakna innehallsvaliditet
kvantitativt for frageformular (52,54). Samtliga fragor i LRSQ-F har bedomts och
skattats av samtliga informanter. Resultatet for experter och foraldrar som
informanter beskrivs var for sig. Informanten besvarar och gor en beddmning av
varje fraga i LRSQ-F och dess svarsalternativ dar relevans och begriplighet bedoms
enligt de ovan namnda Likertskalorna. Fragor som skattas 3 eller 4 pa Likertskalan
(Bilaga 2) beddmdes vara relevanta och begripliga och anvandes for att rékna ut ett
CVI score. Fragor som skattadesleller 2 klassades som inte begripliga/relevanta.
Summan av antalet individer som skattat 3 eller 4 dividerades med det totala antalet
individer som skattat varje fraga. Fragan anses vara relevant om den erhaller ett I-
CVlI score > 0.79, virde mellan 0.70-0.79 innebar att fragan behdéver revideras och
ett varde under 0.70 innebér att fragan behover exkluderas (52,55). CVI beriknades
for bade varje item for sig, I-CVI, och for frageformulidret (Scale) som helhet, S-CVI.
Tva matt for S-CVI berdknades, S-CVI/UA (UA=universal agreement) och S-
CVI/Ave (Ave=Average). For att berdkna S-CVI beriaknades medelvardet av andelen
som besvarat de 15 fragorna i LRSQ-F som relevanta och begripliga (52). Ett S-
CVI/UA score 20.8 och ett S-CVI/Ave score > 0.9 anses ha utmarkt
innehallsvaliditet.

Test-retest reliabilitet analyserades med Cohens Kappa Score (viktad) for att
undersoka proportionerna av dverensstimmelse mellan tva mattillfallen. Kappa
scores >0,75 betraktas som mycket god dverensstammelse mellan tva mattillfallen,
0,4-0,75 mattlig till god 6verensstammelse och <0,4 mattlig till Iag Gverens-
stdimmelse (45).

3.3.2 Kvalitativ analys

Kognitiva intervjuer genomfordes vid intervjutillfallena. Kognitiva intervjuer ar den
teknik som anvands mest for att testa frageformular och metoden har blivit
internationellt etablerad (43,56). Det finns tva olika varianter av intervjuteknik da
man anvander sig av kognitiva intervjuer, tanka hogt och reflektionsfragor. Tanka
hogt innebér att respondenten ombeds att tanka hogt da den besvarar fragorna i
formularet och intervjuaren haller sig mer passiv och enbart tar in det respondenten
’siger”(43,56). Reflektionsfragor innebar att intervjuaren stéller foljdfragor efter det
att nagra eller alla fragor har besvarats for att fa till en diskussion gallande hur
fragorna uppfattats (43,54,56). | detta arbete har en kombination av dessa tva
varianter anvants vilket verkar vara det vanligaste tillvagagangssattet. De kognitiva
intervjuerna spelades in med diktafon for att kunna analyseras i efterhand.
Forfattaren sokte vid genomlyssningen efter synpunkter relaterade till koncepten
begriplighet, relevans, innehall och om frageformularet LRSQ-F upplevdes som
anvandarvanligt i en svensk kontext. De kommentarer som passade in pa de
eftersokta koncepten skrevs ner. Efter det sammanfattades kommentarerna frén alla
intervjutillfallen, experter for sig och foraldrar for sig.
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3.4 Etiska 6vervaganden

LRSQ och de olika versionerna av det har fatt etiskt godkannande i Storbritannien av
en lokal etisk kommitté. Denna studie har fatt godkant av Etikprovnings-
myndigheten; ”Etikprovningsmyndigheten godkénner den forskning som anges i
ansokan. Dnr 2020-02466.

Forfattaren till denna studie har sin anstallning inom Habilitering och Halsa, Region
Stockholm. Forsknings och Utvecklingsavdelningen star bakom Etikansokan och
darmed star chefen for den avdelningen, Tatja Hirvikoski, som ansvarig forskare for
projektet. Denna studies forfattare, Cecilia Martensson, och handledare Pia Odman,
enheten Fysioterapi, Linkdpings Universitet, star som medverkande forskare i
projektet i etikansokan. Anonymiteten i studien sakerstélls genom att halla det sa
avkodat som méjligt och inte ta med nagra uppgifter som kan vara identifierande.
Det var frivilligt att besvara frageformularet och de som svarade pa det maste forsta
syftet med fragorna och vad de ska anvéndas till. De informerades om den
forvantade nyttan av formuléret samt vad de férvéantades gora. De informerades éven
om att informationen skulle anvéndas i en Masteruppsats och att ingen ekonomisk
ersattning utgick. Informationsbrevet innehdll &ven information géllande frivillighet
att delta i studien, vad den forvéantade insatsen var samt att man kan avbryta sitt
deltagande nar man vill utan att motivera varfor. Forfattaren sag inga risker med
deltagande i studien men om det framkom uppgifter under intervjuerna géllande
eventuell behandling som barnet skulle behéva fick den foraldern information om
vart de kunde vanda sig. Inga sadana uppgifter framkom. Ifyllda formular och
skattningsskalor samlades in antingen pa plats eller skickade in med post, kodades
och forvarades i ett last journalskap. Medgivande att delta i studien, dar namn pa
personen stod, forvarades separat sa att det inte skulle ga att identifiera vem som
svarat vad. Ljudupptagningar och transkriptioner bevarades pa ett USB i ett last
journalskap. Enbart forfattaren till denna studie hade tillgang till data for analys och
handledning.

4. Resultat

4.1 Resultat experter.

4.1.1 Bakgrundsdata experter.

Det var atta experter, fem lakare och tre fysioterapeuter, som skattade
frageformularet gallande begriplighet och betydelsefullhet. Lakarna var
specialiserade i bland annat barn- och ungdomsmedicin, allergologi, barnneurologi,
anestesiologi och intensivvard. Fysioterapeuterna hade sina specialiseringar i
intensivvard eller pediatrik. Sju av atta experter angav mer &r tio ars erfarenhet bade
av att arbeta med barn med andningsrelaterad problematik och barn med
flerfunktionsnedsattning, den attonde experten angav 6-10 ars erfarenhet av bada
kategorierna. Av de atta experterna var tva man och sex kvinnor. Vid tre av
intervjuerna medverkade tva experter och tva intervjuer utférdes med endast en
expert.
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4.1.2 Test av innehallsvaliditet och kulturell anpassning

Innehallsvaliditet

Alla atta experter bedomde att frageformularet sag ut att mata det som det beskrevs
att mata vid en forsta anblick sa ytvaliditeten bedémdes som god.
Innehallsvaliditeten bedomdes ytterligare med hjélp av svaren fran
skattningstabellerna (Tabell 1).

Gallande begriplighet erholl 10 av 15 fragor I-CVI = 1.00. 13 av 15 fragor erhéll I-
CVI > 0.80 och tva fragor, fraga 4 och 8 erhdll I-CV1 = 0.38 respektive 0.25.

Gallande betydelsefullhet erholl 14 av 15 fragor I-CVI = 1.00.

En fraga erholl I-CVI= 0.89, det vill sdga samtliga fragor bedémdes ha god
innehallsvaliditet gallande betydelsefullhet (Tabell 1).

LRSQ-F formuléret erhéll S-CVI/UA = 0.67 for begriplighet och S-CVI/UA = 0.93
for betydelsefullhet (Tabell 1).

LRSQ-F formuléret erholl S-CVI/Ave =0.88 for begriplighet och S-CVI/Ave =0.99
for betydelsefullhet (Tabell 1).

Tabell 1 Experter. Antal experter som skattat LRSQ-F begriplighet och relevans
(n=8).

FRAGA skartatoes | V!
BEGRIPLIGHET/RELEVANS

1. secripLicHETRELEVANS | 8/8 1.00/1.00
2. BEGRIPLIGHETRELEVANS | 8/8 1.00/1.00
3. BecripLIGHETRELEVANS | 8/8 1.00/1.00
4. secripLicHETRELEVANS | 3/8 0.38/1.00
5. eecripLicHETRELEVANS | 8/8 1.00/1.00
6. secripLiGHETRELEVANS | 8/8 1.00/1.00
7. BEGRIPLIGHETRELEVANS | 718 0.88/1.00
8. eecripLIGHETRELEVANS | 2/8 0.25/1.00
9. eecripLiGHETRELEVANS | 8/8 1.00/1.00
10. secripLicHeTRELEVANS | 8/8 1.00/1.00
11. secripLicHeTRELEVANS | 8/8 1.00/1.00
12. secripLicHeTRELEVANS | 8/8 1.00/1.00
13. secripLicHETRELEVANS | 8/8 1.00/1.00
14. secripLicHeTRELEVANS | 8/8 1.00/1.00
15. secripLicHeTRELEVANS | 71T 0.88/0.88
SCALE VALIDITY
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S-CVI-UA 0.67/0.93

BEGRIPLIGHET/RELEVANS

S-CVI-AVE 0.88/0.99

BEGRIPLIGHET/RELEVANS

I-CVI= Item Content Validity Index, S-CVI= Scale Content Validity Index, S-CVI/UA= Scale-Content Validity
Index/Universal Agreement, S-CVI/Ave = Scale-Content Validity Index/Average

Kulturell anpassning

Fraga och 4 och 8 erhdll 1agt I-CV 1 score for begriplighet, d.v.s. lag
innehallsvaliditet. Fraga 4 Hur mycket medicinsk omvardnad ger du ditt barn for att
hjélpa till med andningen” géller dagtid, och fraga 8 &r samma fraga fast nattetid.

Forfattaren gjorde da ett forklarande tillagg till fragan sa att den i stéllet 16d; ” Hur
mycket medicinsk omvardnad ger du ditt barn for att hjalpa till med andningen? Till
exempel andningsgymnastik, inhalationer, slemsug, C-PAP?”

Experterna kontaktades igen och fick fragan hur de skulle skatta fragan med det
forklarande tillagget. Efter tillagget erholls ett 1-CVI =1.00.

LRSQ-F frageformular erholl S-CVI/UA = 0.67 for begriplighet fére och S-CVI/UA
= 0.80 efter revidering av fragorna 4 och 8 (Tabell 2).

LRSQ-F frageformular erholl S-CVI/Ave = 0.88 for begriplighet fore och S-
CVI/Ave = 0.98 efter revidering av fragorna 4 och 8 (Tabell 2).

LRSQ-F S-CVI/UA och S-CVI/AVE for relevans var oforandrat efter revidering av
fragorna 4 och 8.

Tabell 2. Kulturell anpassning, justering av fraga 4 och 8 gallande begriplighet (n=8)

BEGRIPLIGHET | BEGRIPLIGHET | RELEVANS RELEVANS
FORE EFTER FORE EFTER
ANPASSNING ANPASSNING
S-CVI/UA | 0.67 0.80 0.93 ofdrandrat
S- 0.88 0.98 0.99 ofdrandrat
CVI/AVE

S-CVI/UA= Scale-Content Validity Index/Universal Agreement, S-CVI/Ave 0 Scale-Content Validity Index/Average.

LRSQ-F bedoms ha en utmarkt innehallsvaliditet bade avseende begriplighet, efter
den kulturella anpassningen (Tabell 2), och relevans (Tabell 1, 2).
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4.1.3 Kognitiva intervjuer, experter

Kognitiva intervjuer anvandes som komplement till de kvantitativa skattningarna.
Detta for att undersoka experternas uppfattningar gallande fragorna i LRSQ-F samt
om det skulle kunna vara anvandbart i ett kliniskt ssmmanhang. De fragor som
sarskilt uppskattades var fragorna géllande foraldrarnas maende. Kommentarer som
aterkom var “Jdttebra att skilja pd natt och dag”, " Jiitteviktigt att frdga bdde om
barnets och foraldrarnas somn. En annan kommentar som aterkom var den att sa
mycket ansvar ligger pa foraldrarna, att de forvantas kunna s mycket Vi forvintar
oss att foraldrarna ska skéta sa mycket sa det dr viktigt att fraga hur de mar”, ”"Man
vill fanga foraldrarna, hur de har det och vilka svdrigheter de har”. Experterna var
eniga i att nagot liknande frageformular inte existerar i nulaget men att det var
relevanta fragor som ar viktiga att ta hansyn till. Sarskilt relevanta ansags fragorna i
den sista delen vara, paverkan pa barnets och vardarens livskvalitet, halsa och
valmaende. Tva av informanterna uttryckte det som “kan man satta flera kryss pa
betydelsefullhet bara for att visa pa vikten av detta” oberoende av varandra.

4.2 Resultat Foraldrar

4.2.1 Bakgrundsdata forédldrar

Fjorton forildrar till elva barn intervjuades. Alder pa barnen var 3-17 ar. Alla
foraldrar bodde pé heltid med sina barn och dess andra biologiska forilder. Vissa av
barnen hade avlastning pa korttidsboende ett par natter per mdnad men bodde
mestadels hemma. Nagra familjer hade aven tillgang till personlig assistans i
hemmet, hela eller delar av dygnet. Alla barn utom tva hade syskon. Underliggande
diagnos som angavs var CP (6 av 11 barn), 6vriga var kromosomavvikelser och
ryggmargsbrack (MMC). Alla barnen hade svara intellektuella funktions-
nedsattningar i samband med sin rorelsenedséttning. Examen fran
hdgskola/universitet angavs som hogsta utbildning av elva av de fjorton fordldrar och
elva av fjorton foréldrar arbetade eller studerade pa 75 % av heltid eller mer.

4.2.3 Test avinnehallsvaliditet och kulturell anpassning

Innehallsvaliditet

Alla 14 foraldrar skattade alla fragor. Innehallsvaliditeten bedémdes med hjélp av
svaren fran skattningstabellerna (Tabell 3).

Gallande begriplighet erholl 14 av 15 fragor I-CVI = 1.00, 1 fraga erholl I-CVI =
0.86.

Gallande betydelsefullhet erholl 13 fragor 1-CVI = 1.00, 1 fraga erholl I-CVI = 0.93
och 1 fraga erholl I-CVI = 0.71, d.v.s. alla utom 1 fraga har god innehallsvaliditet
gallande betydelsefullhet.

Fragan som ej erholl god innehallsvaliditet var fraga 15 “Hur har ditt barns
andningsrelaterade besvir paverkat familjen ekonomiskt”. Fragan ar fortsatt kvar i
formuléret.
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LRSQ-F formularet erhdll S-CVI/UA = 0.93 for begriplighet och S-CVI/UA = 0.86
for betydelsefullhet.

LRSQ-F formulé&ret erholl S-CVI/Ave =0.99 for begriplighet och S-CVI/Ave =0.97
for betydelsefullhet.

Tabell 3 Foraldrar. Antal foraldrar som skattat LRSQ-F begriplighet och relevans
(n=14)

PRAGA Scartatsea | V!
BEGRIPLIGHET/RELEVANS

1. eecripLicheTRELEVANS | 14/14 1.00/1.00
2. secripLiGHETRELEVANS | 14/14 1.00/1.00
3. eecripLicHETRELEVANS | 14/14 1.00/1.00
4. secripLicHeTRELEVANS | 14/14 0.86/1.00
5. eecripLicheTRELEVANS | 14/14 1.00/1.00
6. secripLicHETRELEVANS | 14/14 1.00/1.00
7. ecripLicHeTRELEVANS | 14/14 1.00/1.00
8. BecripLiGHETRELEVANS | 14/14 1.00/1.00
9. secripLicHETRELEVANS | 14/14 1.00/1.00
10. secripLicheTRELEVANS | 14/14 1.00/0.93
11. secripLicheTRELEVANS | 14/14 1.00/1.00
12. secripLicheTReELEVANS | 14/14 1.00/1.00
13. secripLicheTRELEVANS | 14/14 1.00/1.00
14. secripLicheTRELEVANS | 14/14 1.00/1.00
15. secripLicheTReLEVANS | 14/10 1.00/0.71
SCALE VALIDITY

S-CVI-UA 0.93/0.86

BEGRIPLIGHET/RELEVANS

S-CVI-AVE 0.99/0.97

BEGRIPLIGHET/RELEVANS

I-CVI= Item Content Validity Index, S-CVI= Scale-Content validity Index, S-CVI/UA= Scale-Content Validity
Index/Universal Agreement, S-CVI/Ave = Scale-Content Validity Index/Average

4.2.4 Kognitiva intervjuer, foraldrar

Alla foraldrar uppfattade fragorna i formularet var lattbegripliga och att de flesta var
betydelsefulla. Vissa skulle ha foredragit mer preciserade alternativ da man
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efterfragar hur ofta”, till exempel antal dagar per vecka eller liknande. De uppgav
att det kan vara svart att relatera till hur mycket som &r mycket, att det &r sa
individuellt. Det &r l&tt jamfora sitt barns situation med andra familjer.

”Bra med formularet att man kan samla ihop sina fragor. Bra formular, inte for
manga eller for kluriga fragor. Det har hade jag garna haft forut, svart att beratta
hur man kanner. Bra att tanka tillbaka en manad, jag tanker oftast bara en vecka.
Jag tycker att det hdr dr bra.”

Fragan gallande foraldrars somn upplevdes som en betydelsefull frdga men beroende
pa om barnet har tillgang till natt-assistans eller inte paverkas foralderns ssmn mer
eller mindre. Den fraga som ansags minst betydelsefull av foraldrarna var fragan
avseende deras ekonomiska situation men fraga ar fortsatt kvar i formuldret. Nagra
foraldrar arbetade delvis som assistenter at sina barn eller sa hade de tillgang till
omvardnadsbidrag. Flera foraldrar uppgav, precis som experterna gjort tidigare, att
de uppfattar att mycket av ansvaret laggs pa dem som foraldrar i stallet for pa
sjukvarden. Da intervjuaren stéllde fragan om det fanns nagot som saknades i
formuldret uppgavs som exempel att ha ett falt med fritext i slutet dar man kan skriva
om det &r nagot annat som man vill framféra. Eller en fraga géllande om man som
foralder upplever att man fatt den information och stod man behdver for att kunna
hantera sitt barns sitt barns situation. Féraldrarna uppfattade frageformularet som
anvandbart som forberedelse infor ett besok hos ldkaren. Da tiden ofta &r knapp ar
det bra att kunna fokusera pa de omraden dar de storsta problemen féreligger.

”Bra som diskussionsunderlag, bra att man tanker efter innan i lugn och ro. Jattebra
att skicka ut det innan sa att man tar upp de relevanta fragorna. Tror att det kan
underlatta, det blir 1&tt fel om man bara har ett snabbt besok .

4.2.5 Test-retest

LRSQ-F visade pa god test-retest reliabilitet Cohen”s Weighted Kappa = 0.73 (Tabell
4). SPSS version 27 anviandes for berdkningarna.

Tabell 4 Test-retest

Cohen's Weighted Kappa

Asymptotic 95% Asymptotic Confidence Interval
Ratings Weighted Kappa? Std. Error®  z¢  Sig. Lower Bound Upper Bound
Test - retest ,728 ,053 4,409 ,000 ,623 ,832

a. The estimation of the weighted kappa uses linear weights.
b. Value does not depend on either null or alternative hypotheses.

c. Estimates the asymptotic standard error assuming the null hypothesis that weighted kappa is zero.

Da detta test visade pa ett varde 0.73, som &r nara mycket god =0.75, anses det som
en god Gverensstaimmelse. Om man tar hansyn till konfidensintervallet sa skulle det
lagre vardet, 0.62, falla inom intervallet for mattlig till god dverensstaimmelse. Det
hogre vardet, 0.83, anses som mycket god 6verenstaimmelse (45).
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5. Diskussion

LRSQ-F ar ett frageformular som undersoker andningsrelaterade besvar hos barn
med flerfunktionsnedsattning. LRSQ-F visade i denna studie pa god
innehallsvaliditet bade géllande de separata fragorna och for formularet som helhet.
Innehallsvaliditeten galler for en svensk kontext och bade experter och foraldrar har
ansett att LRSQ-F &r anvandbart. LRSQ-F har dven visat pa en hog test-retest
reliabilitet.

Metoddiskussion

Oversittningen fran engelska till svenska gjordes av forfattaren sjalv med hjalp av en
kollega. Forfattaren sjalv har studerat engelska pa hogskoleniva och kollegan har
studerat till arbetsterapeut samt bott och arbetat i Storbritannien. Tillbaka-
oversattningen utfordes av en auktoriserad Gversattare. Det ansags tillrackligt i detta
arbete dd LRSQ-F i original &r konstruerat med ett enkelt och lattbegripligt sprak.
Hade det varit ett mer komplicerat sprak hade det varit nédvandigt att fler personer
lamnade asikter gallande Gversattningen for att fa en sa bra 6versattnings om mojligt.

Fragorna i tidigare versioner av LRSQ (4,57) har testats med Cronbachs alfa for dess
interna konsistens. Cronbachs alfa ar en koefficient som anses vara ett matt pa
reliabilitet eller intern konsistens i en skala. | denna studie valdes dock CVI som
analysmetod. CVI ar det mest anvanda sattet att utvardera ett frageformular
(52,54,58) och valdes da det ger mer information om varje fraga for sig och
frageformularet som helhet. CV1 valdes &ven for att kunna analysera bade
begripligheten och betydelsefullheten och inte endast den interna
Overensstdammelsen. Nackdelen med att anvénda sig av olika metoder &r att det inte
gar att direkt korrelera den engelsksprakiga versionen med den svenska.

Det rekommenderade séttet att testa ett frageformular genom att anvanda CVI &r att
forst intervjua experter. Med experter menas personer som arbetar inom det aktuella
omradet och har god erfarenhet av det (52). Det rekommenderade antalet experter
varierar mellan tva till 20 individer (59), men oftast rekommenderas sex till tio
experter (54,55,58). | denna studie intervjuades atta experter som alla hade lang
erfarenhet av att arbeta med barn med flerfunktionsnedséttning och andningsrelaterad
problematik. Nar experterna har skattat fragorna berdknas CV|1 for att se om nagon
eller nagra fragor behdéver anpassas. | denna studie var det tva fragor som behévde
anpassas och efter det erh6ll dven de god innehallsvaliditet gallande begriplighet och
relevans. Det ar aven viktigt att personer som &r tankta att besvara frageformuléret,
lekmannaexperter, far uttrycka sin uppfattning om fradgorna (52), i detta fall foraldrar
till barn med flerfunktionsnedsattning. Det var fjorton foraldrar som skattade det
anpassade frageformularet. De foraldrar som deltog i denna studie har alla erfarenhet
av det aktuella omradet. Det rekommenderade antalet lekmannaexperter &r sex till 20
personer (52). Da det i denna studie deltog atta experter och 14 lekmannaexperter,
foraldrar, sa kan tillforlitligheten anses som god.

For att erhalla ytterlig information om hur fragorna och formuléret som helhet
uppfattades anvandes kognitiva intervjuer. Det ar en vanlig intervjuteknik da
frageformular konstrueras (43,56,60). Detta gav en fylligare bild av hur fragorna
uppfattades och om formuléret uppfattades som anvandbart. Tanken fran borjan var
att ha fokusgrupper med experter och foréaldrar var for sig men pa grund av pandemin
gick inte detta att genomfora. Det hade varit intressant att hora vad som framkommit
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vid sadana diskussioner. | de fall experter och foraldrar var tva vid intervjutillfallet
kunde det bli en diskussion gallande hur fragorna uppfattades. Det kan vara lattare att
fa fram olika tankar om man som intervjuare lyssnar pa informanter som diskuterar
med varandra an att diskutera sjalv med en ensam informant (43,60).

Resultatdiskussion

LRSQ-F har i denna studie visat pa god innehallsvaliditet, bade gallande fragorna
separat och frageformularet som helhet. Det har dven visat sig vara reliabelt och det
anses som anvandbart i en svensk kontext av bade experter och foraldrar. Da den
engelska studien som utvérderat LRSQ-F inte finns publicerad annu har det inte gatt
att jamfora resultaten i foreliggande studie med den. Aven tidigare versioner av
LRSQ, som denna version &r baserat pa, har visat pa god validitet och reliabilitet
(3,4,57). I-CV1 visade pa god innehallsvaliditet gallande begriplighet efter
justeringen av tva fragor. Fragorna hade skattats som relevanta redan innan justering
sa forfattaren upplevde det som en viktig fraga att behalla i formularet. Foraldrarna
fick bedoma ett frageformular dar fragorna hade blivit fortydligade och de visade da
pa god innehallsvaliditet. Troligtvis hade de skattat pa samma séatt som experterna
om fragorna inte hade blivit justerade. 1-CV1 géllande relevans for fraga 15, fragan
om den ekonomiska situationen, bedémdes som mindre relevant av foraldrar (0.71)
an experter (0.88). Att foraldrar inte anser denna fraga som sa betydelsefull kan bero
pa att Sverige har ett mer utokat socialt skyddsnat med majlighet till assistans
och/eller omvardnadsbidrag som saknas i Storbritannien. Denna fraga kan behdva ses
over vid vidare forskning. S-CVI/UA och S-CVI1/Ave bedémdes som god
innehallsvaliditet av bade experter och foraldrar. Det ar av vikt att undersoka
innehallsvaliditeten pa olika sétt, bade for fragorna for sig och for frageformularet
som helhet. | det har fallet hade det varit svart att identifiera de fragor som inte
upplevdes som lika begripliga eller relevanta som de 6vriga om man endast hade
tittat pa frageformularet som helhet. Samstammigheten mellan experter och foréldrar
starker resultatet att LRSQ-F kan anses reliabelt och har god innehallsvaliditet.

Ytvaliditeten, som &r en enkel form av innehallsvaliditet, var av intresse att
undersoka for att fa en uppfattning av experternas spontana reaktion vid en forsta
anblick. Da ett formular uppfattas som positivt fran bérjan ar det storre sannolikhet
att det besvaras. Diskriminativ validitet har inte undersokts i denna studie. Det &r
nagot som behdver undersokas for att se om det gar att sarskilja barn med
flerfunktionsnedsattning och andningsrelaterad problematik fran en grupp barn som
inte forvantas ha andningsrelaterade besvar. Detta kan géras genom att lata en
kontrollgrupp besvara LRSQ-F och sedan jamfora deras svar med svaren fran denna
studie.

Experter och foraldrar var eniga i att detta frageformular kan vara anvandbart om det
skickas ut till familjerna innan ett besok, och helst skickas tillbaka ocksa, sa att bade
familj och den profession de ska tréffa kan forbereda sig infor motet. Experter
uttryckte aven att formularet skulle kunna vara anvandbart som jamforelse av barnets
och familjen situation om det besvarades vid arliga kontroller och som utvérdering
av olika insatser for den andningsrelaterade problematiken. Detta stammer Vél
overens med vad forfattarna till de engelsksprakiga versionerna av LRSQ har
uttryckt men annu inte undersokt. Nagot liknande frageformular, som ger en bra
sammanfattning av bade barnets och familjen maende, finns i nulaget inte att tillga i
Sverige. Att undersoka inte bara barnets, utan dven foraldrarnas maende har visat sig
vara betydelsefullt i ett flertal studier (3,8,37,38,41,42). Att dven undersoka
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foraldrarnas méaende &r av vikt for att det &r de som tar hand om sina barn och det &r
de som kan tolka barnen och deras méende.

Resultatet av test-retest visade pa endast god dverensstammelse. Detta kan bero pa
att formularet efterfragar hur det har varit den senaste manaden. Tidsperioden mellan
testerna som valdes var tva till tre veckor da det var denna tidsperiod som anvants i
tidigare studier av LRSQ. Vilken tidsperiod som valts i den senaste studien vet
forfattaren inte da denna studie inte ar publicerad dnnu. Det som rekommenderas for
test-retest i litteraturen ar en till tva veckors mellanrum och svaren bor da stamma
overens om inget har férandrats gallande det som efterfragas (43,45,47). Aven om
det i denna studie blev ett resultat som var néra mycket god skulle det ha varit
intressant att se om det blivit ett annat resultat med den kortare tidsrymden. Da
LRSQ-F stéller fragor gallande den senaste manaden kan tva till tre veckor ha varit
en for lang tidsrymd och det skulle ha varit intressant att se om resultatet blivit
annorlunda om det utférts med den kortare tidrymden som rekommenderas i
litteraturen. Cohens Kappa score (viktad) valdes som analysmetod da det var det som
anvandes i originalartiklarna.

Andningsrelaterad problematik innebér en stor risk for morbiditet och mortalitet hos
barn med flerfunktionsnedsattning. LRSQ-F ar mer anpassat for barn med
flerfunktionsnedséattning och da det &r stor risk for andningsrelaterad problematik hos
dessa barn finns det en klinisk relevans att kunna identifiera dessa patienter tidigt.

Fortsatt forskning

Det aterstar bland annat att undersoka diskriminativ validitet, det vill siga férmaga
att skilja ut respiratoriska problem mellan grupper med olika grad av respiratoriska
problem. Tidigare versioner av LRSQ (2,4,57) har visat pa en god diskriminativ
validitet. Det ligger i forskarens ansvar att anvanda sig av de svar som
respondenterna bidragit med (43). Darfor skulle &ven en implementeringsstudie
behdva genomforas. Det finns studier gallande implementering av guidelines men
inte s manga gallande frageformular. De har dock vissa gemensamma namnare som
ar anvandbara. Greenhalgh et. al (61) sammanfattade i en studie 2006 faktorer som &r
viktiga for en lyckad implementering; hur anvandbara de &r, hur individuella kliniker
uppfattar dem, hur de passar in i den lokala organisationen och att det finns en eller
flera professionella som driver arbetat framat (61). Da bade experter och foraldrar
har ansett frageformularet begripligt och relevant r det nagot som behdver tas till
vara. For att implementera frageformularet skulle man bland annat behéva undersoka
eventuella hinder da alla kliniker har olika rutiner och erbjuda tillfalle att diskutera
hur implementeringen skulle kunna ga till da endast information inte &r tillrackligt
(62). En neuropediatrisk- eller lung- och allergiklinik pa ett sjukhus ar en lamplig
plats for en implementeringsstudie. Da foraldrarna i denna studie uttryckt att LRSQ-
F &r kort och lattbegriplig kan dven det ses som en styrka for formularet. Om
foraldrar &r informerade om och positivt installda till formuléret kan det bidra till en
lyckad implementering da de kanske efterfragar just detta formular (62). LRSQ-F &r
av klinisk relevans for barn med flerfunktionsnedsattning da de alla har risk for
andningsrelaterad problematik, i forsta hand for att identifiera problematiken tidigt sa
att relevanta insatser kan sattas in. For att underlatta for bade foraldrar och
vardgivare skulle en digital version av frageformularet vara bra. Da skulle foréaldrar
kunna fylla i det i lugn och ro i hemmet och den profession de ska traffa hinner se
svaret pa fragorna innan besoket och kan forbereda sig for det.
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6. Konklusion

Denna studie har visat att den svenska 6verséttningen av LRSQ-F anses vara valid
och reliabel samt anvéandbar i en svensk kontext. Fragorna i formularet har skattats
som latta att forsta och relevanta av bade experter och foraldrar. Inga stora kulturella
anpassningar behévde goras for att frageformularet skulle passa i en svensk kontext.
Frageformularet anses bidra med vasentlig information om det aktuella barnets
andningsrelaterade problematik samt bade barnets och familjens maende. Det &r av
klinisk relevans att upptacka dessa problem i tid da det ar en bidragande orsak till
morbiditet och mortalitet i denna patientgrupp. Det &r &ven av vikt att ta med &ven
foraldrars maende da det &r de som vardar barnet. Inget liknande frageformular finns
att tillga i Sverige i nulaget.
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Bilaga 1
Respiratoriskt frageformular Liverpool Respiratory Symptom
Questionnaire for barn med flerfunktionsnedsattning.

Detta formular stéller fragor géllande andningsrelaterade besvar ditt barn haft den senaste
manaden och hur det har paverkat familjen. Det ar viktigt att forsoka besvara alla fragor aven
om ditt barn inte haft ndgra besvar eller om fragan inte ar direkt relevant.

Barnets alder: ‘

Mor/far/annan som fyller i formuléret:

Var den senaste manaden en typisk manad avseende ditt barns andningsrelaterade besvar?

Ja D Nej D

Om nej, varfor inte?

DAGTID senaste manaden;

1. Generellt sett, hur skulle du beskriva ditt barns andning, andningsrelaterade besvar eller
slemproblematik?

|:| Alla dagar bra I:l De flesta dagar bra D Nagra bra, nagra daliga D De flesta déliga I:l Alla

déliga

2. Hur ofta har ditt barn problem med sin andning? (detta kan inkludera rosslig andning, hosta,
svarigheter att andas, lag saturation)

|:| Inga problem alls |:| Nagon enstaka gang |:| Nagra ganger |:| Ofta |:| Alltid
3. Hur ofta har ditt barn problem med slem?

|:| Inga problem alls I:l Nagon enstaka gang I:l Nagra ganger I:l Ofta I:l Alltid

4. Vilken niva av medicinsk omvardnad ger du ditt barn for att hjalpa till med andningen?

|:| Ingen alls I:l Lite I:l Medium D Ganska mycketl:l Valdigt

mycket

NATTETID senaste manaden;

5. Generellt sett, hur skulle du beskriva ditt barns andning, andningsrelaterade besvar eller
slemproblematik?

|:| Alla natter bra I:l De flesta natter bra I:l Négra bra, ndgra daliga D De flesta déliga I:l Alla

déliga
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6. Hur ofta har ditt barn problem med sin andning? (detta kan inkludera rosslig andning, hosta,
svarigheter att andas, lag saturation)

|:| Inga problem alls |:| Négon enstaka gang |:| Négra ganger |:| Ofta |:| Alltid

7. Hur ofta har ditt barn problem med slem?

I:l Inga problem alls I:l Négon enstaka gang I:l Nagra ganger I:l Ofta I:l

Alltid

8. Vilken niva av medicinsk omvérdnad ger du ditt barn for att hjélpa till med andningen?

I:l Ingen alls I:l Lite I:l Medium D Ganska mycket I:l

Valdigt mycket

PAVERKAN PA BARNETS OCH VARDARENS LIVSKVALITET, HALSA
OCH VALMAENDE

Senaste méanaden:

9. Hur skulle du beskriva ditt barns ork?

|:| Normal/Som vanligt |:| Mestadels normal |:| Ibland normal, ibland lag |:| Mestadels 13g |:|

Lag/trott hela tiden

10. Hur har ditt barns andningsrelaterade besvar paverkat andra delar av dess hélsotillstand (t.ex
kramper, magbesvar, vikt)?

|:| Inte alls |:| Paverkat nagon enstaka gang |:| Viss paverkan |:| Péverkat mycket |:|

Paverkat allt

11. Hur har ditt barns andningsrelaterade besvar paverkat dess formaga att gora andra saker som att
medverka i forskola/skola, fritids, sociala sammanhang som till exempel kalas?

|:| Inte alls I:l Paverkat nagon enstaka gang I:l Viss paverkan I:l Péaverkat mycket I:l

Paverkat allt

12. Hur har DITT BARNS somn paverkats av andningsrelaterade besvar?

|:| Inte alls I:l Négon enstaka gang I:l Vissa natter I:l De flesta natterna I:l

Paverkat alla natter

13. Hur har DIN somn paverkats av ditt barns andningsrelaterade besvar?

|:| Inte alls I:l Nagon enstaka gang I:l Vissa natter I:l De flesta nétterna I:l

Paverkat alla nitter

14. Hur har ditt barns andningsrelaterade besvar (eller det du gor for att forhindra besvaren) paverkat
de saker ni gér som familj?
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|:| Inte alls I:l Nagon enstaka gang I:l Viss paverkan I:l Paverkat mycket I:l

Paverkat allt

15. Hur har ditt barns andningsrelaterade besvar paverkat familjen ekonomiskt?

|:| Har inte orsakat problem D Nagon enstaka gang I:l Vissa problem D Ganska mycket problem |:|

Stora svarigheter
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Bilaga 2.

Skattningsprotokoll for att vardera de fragor som ingar i Liverpool Respiratory
Symptom Questionnaire avseende begriplighet och betydelsefullhet.

i mycket A . e . o
N i hog grad i 1ag grad i mycket lag grad

Dagtid

|att att forsta
Fragal

betydelsefull

latt att forsta
Fraga 2

betydelsefull

|att att forsta
Fraga 3

betydelsefull

latt att forsta
Fraga 4

betydelsefull
Nattetid

|att att forsta
Fraga 5

betydelsefull

|att att forsta
Fraga 6

betydelsefull

|att att forsta
Fraga7

betydelsefull
Fraga 8 |att att forsta
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betydelsefull

Paverkan pa livet, barn och familj

|att att forsta

Fraga 9

betydelsefull

|att att forsta
Fraga 10

betydelsefull

|att att forsta
Fraga 11

betydelsefull

|att att forsta
Fraga 12

betydelsefull

|att att forsta
Fraga 13

betydelsefull

latt att forsta
Fraga 14

betydelsefull

latt att forsta
Fraga 15

betydelsefull
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Bilaga 3.

Validitetsprovning av Liverpool Respiratory Symptom
Questionnaire- dversattning och kulturell anpassning i
svensk kontext

Vi vill fraga dig om du vill delta i ett forskningsprojekt. | det har dokumentet far du
information om projektet och om vad det innebar att delta.

Vad ar det for projekt och varfor vill ni att jag ska delta?

Liverpool Respiratory Symptom Questionnaire (LRSQ) ar ett frageformular
bestaende av 15 flervalsfragor som undersoker andningsrelaterade symptom dag- och
nattetid; hur symptomen paverkar barnet fysiskt och hur det paverkar barnet och
familjen i det dagliga livet. Formuldret ar utvecklat vid Alder Hey barnsjukhus i
Liverpool.

Syftet med detta projekt ar att Gversatta detta frageformulér till svenska och testa det
hér i Sverige for att se om det dr anvandbart i Sverige med. Bade personer som
traffar barn med flerfunktionsnedséttning i sitt arbete och anhoriga till barn med
flerfunktionsnedsattning kommer att tillfragas angaende deltagande.

Du har fatt detta informationsbrev da du &r foralder till ett barn eller en ungdom med
flerfunktionsnedsattning.

Forskningshuvudman for projektet ar Habilitering och Halsa, Region Stockholm.
Studien genomfors som ett samarbete mellan Habilitering och Halsa, Region
Stockholm, Karolinska Institutet och Linképings Universitet. Med
forskningshuvudman menas den organisation som ar ansvarig for studien.

Hur gar studien till?

Du kommer bli inbjuden till en fokusgruppintervju som kommer ta ca 1 timme. Du
far vid intervjutillfallet fylla i nagra korta fragor for bakgrundsinformation. | dessa
tider av Covid-19 kan &ven enskilda intervjuer erbjudas om det inte finns mojlighet
att genomfora en gruppintervju.

LRSQ bestar av 15 flervalsfragor som man ska kryssa i. Ni kommer &ven fa fragor
gallande fragorna, om de verkar latta att forsta t.ex. Det kommer &ven bli mojlighet
att diskutera och kommentera fragorna. Hela intervjun kommer att spelas in med
diktafon sa att den ansvarige forskaren kan skriva ut samtalet i text efter
intervjutillfallet. De ifyllda formularen kommer ocksa att samlas in. Intervjutillfallet
beréknas ta ca 1 timme.

Ca 3 veckor efter intervjutillfallet kommer ni tillfragas om att fylla i formularet igen
och skicka det i ett forfrankerat kuvert till den ansvarige forskaren.

Mdjliga foljder och risker med att delta i studien

Det finns inga k&nda risker med att delta i projektet.
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Vad hdnder med mina uppgifter?

Projektet kommer att samla in och registrera information om dig.

Ljudupptagning och transkription kommer att bevaras pa ett USB som kommer
forvaras i ett last journalskap. Enbart forskarna i gruppen har tillgang till data for
analys och handledning.

All data kommer att kodas sa att ingen information gar att harleda till en viss person.
Resultaten kommer att presenteras pa gruppniva. Det ar endast den ansvarige
forskaren och forskningshuvudmannen som har tillgang till det insamlade materialet.
Personuppgifter gallras efter 10 ar. Sakerhetskopior far inte sparas langre an 15 ar.
Avidentifierad data forvaras inlast i sakerhetsskap. Kodnyckel forvaras inlast pa
separat plats. Dina svar kommer behandlas sa att inga obehoriga kan ta del av dem.
Ansvarig for dina personuppgifter ar Habilitering & Halsa, SLSO. Enligt EU:s
dataskyddsforordning har du ratt att kostnadsfritt fa ta del av de uppgifter om dig
som hanteras i studien, och vid behov fa eventuella fel rattade. Du kan ocksa begara
att uppgifter om dig raderas samt att behandlingen av dina personuppgifter
begrénsas. Om du vill ta del av uppgifterna ska du kontakta Tatja Hirvikoski
tatja.hirvikoski@sll.se 0708327677 Habilitering & Halsa, Stockholms Léans
Sjukvardsomrade, SLSO, Box 45436, 10431 Stockholm. Dataskyddsombud nas pg;
gdpr.slso@sll.se 08-123 400 00. Om du &r missndjd med hur dina personuppgifter
behandlas har du ratt att ge in klagomal till Datainspektionen, som &r
tillsynsmyndighet.

Vad hander med mina prover?
Inga prover kommer tas i denna studie

Hur far jag information om resultatet av studien?
Om du onskar ta del av det fardiga resultatet kan du meddela intervjuaren i samband
med sjélva intervjun eller ta kontakt i efterhand.

Forsakring och ersattning
Ingen erséttning kommer kunna betalas ut i denna studie.
Ingen extra forsakring har tecknats.

Deltagandet ar frivilligt

Ditt deltagande ar frivilligt och du kan néar som helst vélja att avbryta deltagandet.
Om du valjer att inte delta eller vill avbryta ditt deltagande behdver du inte uppge
varfor, och det kommer inte heller att paverka din framtida arbetssituation.

Om du vill avbryta ditt deltagande ska du kontakta den ansvariga for studien (se
nedan).

Ansvariga for studien

Ansvarig for studien ar Tatja Hirvikoski, tatja.hirvikoski@sll.se 0708327677
Habilitering & Halsa, Stockholms Léns Sjukvardsomrade, SLSO, Box 45436 10431
Stockholm.

Fragor gallande studien?
Kontakta Leg. Sjukgymnast, Cecilia Martensson, Specialist i Pediatrik
Telefon; 08-123 356 40  mail; cecilia.martensson@sll.se
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Bilaga 4
Samtycke till att delta i studien

Jag har fatt muntlig och skriftlig informationen om studien och har haft mojlighet att
stalla fragor. Jag far behalla den skriftliga informationen.

[0 Jag samtycker till att delta i studien Validitetsprovning av Liverpool Respiratory
Symptom Questionnaire- Oversittning och kulturell anpassning i svensk kontext.

O Jag samtycker till att uppgifter om mig behandlas pa det sétt som beskrivs i
forskningspersonsinformationen.

O Jag samtycker till att mina ifyllda formuléar sparas pa det satt som beskrivs i
forskningspersonsinformationen.

Plats och datum Underskrift och namnfortydligande
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Bilaga 5

1)
2)
3)

4)

5)

Bakgrundsfragor experter

Jag arbetar som:

Eventuell specialisering:

Ar nér jag tog yrkesexamen:

Antal ar som jag arbetat med barn med andningsrelaterad problematik?

O 1-5ar

O 6-10 ar

O mer ar 10 ar

Antal ar jag arbetat med barn med flerfunktionsnedsattning?
0 1-5ar
00 6-10 ar

O mer an 10 ar

Bakgrundsfragor Foridldrar

For att i studien kunna se att vi far in svar fran ménga olika sorters familjer ber vi dig fylla i
nagra bakgrundsfragor. Detta for att se om frageformuléret ar passande for alla.

Besvara fragorna nedan med barnet/ungdomen som har andningsrelaterade besvir i dtanke.
Personen fragorna avser kommer att kallas "barnet”.

Fragor om barnet/ungdomen

1) Min relation till barnet med flerfunktionsnedsattning som svaren pa frageformularet
avser:

O foralder
O bonusforalder
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[0 annat (t.ex familjehemsforélder) om annat,
vad:

2) Hur ofta traffar du barnet med flerfunktionsnedséattning?

[ Jag bor med barnet pa heltid
[ Jag bor med barnet pa deltid
O Annat,

specificera:

3) Barnet med flerfunktionsnedsattning har diagnosen/diagnoserna:

4) Barnet med flerfunktionsnedsattning ar:

O flicka [ pojke 0 annan konsidentitet

5) Barnet med flerfunktionsnedsattning ar fodd:

Uppge ar-manad-dag

6) Vilket Habiliteringscenter har barnet kontakt med?

Fragorna fortsitter pa nista sida, var god vand

Fragor om familjen

7) Hur manga vuxna bor ni i hemmet?
[ Jag bor med barnet och dess andra biologiska foréalder
O Jag bor med barnet och min partner (ej biologisk foralder)
O Jag bor sjélv med barnet

O Annat, specificera:
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8) Har ditt barn syskon?

Ange hur manga och alder pa syskonet (hel, halv eller bonussyskon)

9) Har nagot/nagra av syskonen nagon form av funktionsnedsattning?

I Nej [ Ja, specificera:

Fragor om dig som besvarar formularet

10) Alder; jag ar fodd &r

11) Kon; jag & O kvinna [0 man O annan konsidentitet

12) Utbildningsbakgrund:

O Grundskola (arskurs 1-9)

0 Gymnasieexamen

O Examen fran hogskola/universitet
0 Annat, ange vad-

13) Nuvarande sysselsattning:

I Arbetar heltid

O Arbetar deltid, antal %
O Sjukskriven, antal %
O Arbetssdkande

0 Annat (t.ex studerar, foraldraledig)
ange:
O Arbetar som assistent at mitt barn, hur mycket %_-
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