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Sammendrag

Hensikt: Kartlegge selvrapporterte symptomer og funksjonell status, med fokus pa fysisk
funksjon og livskvalitet hos voksne med medfedt reduksjonsdefekt i armene (RDA) og
sammenligne med den norske generelle befolkningen. Videre, sammenligne funksjon og
livskvalitet innad i RDA-gruppen mellom protesebrukere og ikke-protesebrukere som har

mangel pa bade underarm og hand.

Teoretisk forankring og metode: Kvantitativ metode. En tverrsnittsstudie der voksne >18 ar
med RDA tilknyttet Oslo universitetssykehus sammenliknes med en kontrollgruppe voksne >
18 ar trukket fra den norske generelle befolkningen med hensyn til funksjon malt med
KvikkDASH; den norske kortversjonen av spgrreskjemaet DASH (dysfunksjon i arm, skulder
og hand) (skala fra 0-100 der lave tall indikerer god funksjon) og livskvalitet malt med de
norske versjonene av spgrreskjemaene SWLS (Satisfaction with Life Scale)(skala fra 1-7 der
haye tall indikerer hgy tilfredshet med livet) og EQ-5D-5L (helserelatert livskvalitet)(VAS
skala fra 0-100 der hgye tall representerer den best tenkelige helsen). Resultatene ble
analysert ved hjelp av deskriptiv statistikk og ikke-parametriske tester (MWU/KW).

Resultater: Studien inkluderte 107 respondenter med unilateral (88 %) eller bilateral (12 %)
RDA; medfadt mangel pa hand og fingre (n=48, 45 %) og medfgdt mangel pa bade underarm
og hand (n=25, 23 %) forekom hyppigst. Median alder var 27 ar (Q1:22, Q3:36;
min/maks:18-69) og 48 % var menn. Videre inkluderte studien 341 kontroller fra den
generelle befolkningen; median alder 48 ar (Q1:35, Q3:61; min/maks:18-74), 49 % var menn.
RDA-gruppen rapporterte nedsatt funksjon i arm, skulder og hand (median = 13),
sammenliknet med kontrollgruppen (median = 2). Forskjellen var signifikant med en liten
effekt starrelse (r = 0,36). Det var ingen forskjell pa livskvalitet; begge gruppene skarer hgyt
pa tilfredshet med livet (median = 5,4) og egenopplevd helse (median = 80). Armprotese var
tilpasset til 49 (46 %) individer med RDA (median alder 4 ar); 25 av disse individene hadde
sluttet & bruke protese ved 12 ars alder. En sammenligning av protesebrukere (n =13) og ikke-

protesebrukere (n = 12) viste ingen forskjell i funksjon og livskvalitet (sma grupper).

Konklusjon: Funnene indikerer at voksne med RDA har god, men redusert funksjon i
dagliglivet sammenliknet med den generelle befolkningen, de er tilfredse med livene sine,
rapporterer god opplevd helse og faler at ting gar bra enten de bruker protese eller ikke.
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Summary

Purpose: Assesess self-reported symptoms and functional status, with a focus on physical
function and quality of life in adults with Upper Limb Reduction Defects (ULRD) and
compare with the Norwegian general population. Furthermore, compare function and quality
of life within the ULRD group between prosthetic users and non-prosthetic users with

congenital absence of both forearm and hand.

Literature framework and method: Quantative measures of population characteristics. A cross
sectional study where adults >18 years of ULRD associated with Oslo University Hospital
were compared with a control group adults > 18 years drawn from the Norwegian general
population in terms of function measured with KvikkDASH; the Norwegian short version of
the questionnaire DASH (Dysfunction in Arm, Shoulder and Hand) (scale from 0-100 where
low numbers indicate good function) and quality of life measured with the Norwegian
versions of the questionnaires SWLS (Satisfaction With Life Scale) (scale from 1-7 where
high numbers indicate high satisfaction with life) and EQ-5D-5L (health-related quality of
life) (VAS scale from 0-100 where high numbers represent the best imaginable health). The
results were analyzed using descriptive statistics and non-parametric tests (MWU and KW).

Results: The study included 107 respondents with unilateral (88%) or bilateral (12%) ULRD;
congenital absence of hands and fingers (n = 48, 45%) and congenital absence of both
forearm and hand (n = 25, 23%) occurred most frequently. The median age was 27 years
(Q1:22, Q3:36;) and 48% were men. Furthermore, the study included 341 controls from the
general population; median age was 48 years (Q1:35, Q3:61) and 49% were men. The ULRD
group reported impaired function in arm, shoulder and hand (median = 13) compared to the
control group (median = 2). The difference was significant with a small effect size (r = 0.36).
There was no difference in quality of life; both groups scored high on satisfaction with life
(median = 5.4) and self-perceived health (median = 80). Armprothesis was fitted to 49 (46%)
individuals with ULRD at median age 4 years; 25 of these individuals had stopped using their
prosthesis at 12 years of age. A comparison of prosthetic users (n = 13) and non-prosthetic
users (n = 12) showed no difference in function and quality of life (small groups).

Conclusion: The findings indicate that adults with ULRD have good, but reduced function
compared with the general population, they are happy with their lives, report god health and
feel that things are going well regardless of whether they wear a prosthesis.
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«Hva som ligger bak oss og
hva som ligger foran oss
er smating sammenliknet med

hva som ligger i 0ss.»

Ralph Waldo Emerson
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1 Innledning

Denne oppgaven har som mal a bidra til & ske kunnskapsgrunnlaget i behandlingen av
personer med medfgdte misdannelser i armene (heretter forkortet RDA). Det gjeres gjennom
a kartlegge funksjon, helserelatert livskvalitet og tilfredshet med livet hos voksne med
reduksjonsdefekt i en eller begge armene. Jeg vil sammenlikne denne pasient gruppen med
den norske generelle befolkningen. Videre vil jeg sammenligne protesebrukere og ikke-

protesebrukere som har tversgaende mangel pa bade underarm og hand.

| det fglgende vil jeg presentere bakgrunnen for problemstillingen. Deretter vil jeg kort
avklare referanseramme og begrepene som er knyttet til problemstillingen. Jeg vil sa
redegjare for hva jeg har funnet av studier pa dette omradet. Videre vil jeg redegjgre for den
overordnede metodiske tilneermingen og gjengi konkrete arbeidsmetoder knyttet til
innsamlingen og analysen av dataene. | resultatdelen vil jeg gi en oversikt over funnene mine
og presentere dataene i form av figurer og tabeller. Avslutningsvis vil jeg redegjare for svar
pa problemstillingen min og hvordan jeg har kommet fram til dette. Jeg vil ogsa si noe om

mulige studier som kan utdype resultatene videre basert pa det jeg har funnet ut.

1.1  Bakgrunn

Da arbeidet med denne studien startet opp i 2011 var diskusjonen om fremtidige
belastningsskader i dysmelifagmiljgene i Norge basert pa ulike terapeutiske erfaringer,
alminnelig tilgjengelig kunnskap i fysioterapifaget om hva som gir gkt risiko for
slitasjeforandringer/ belastningsskader meddelt pa Nasjonalt dysmeliseminar om
belastningsskader i 2007, evidens fra forskning pa barn med reduksjonsdefekt i armene
(RDA) (L. Hermansson, 2004), evidens fra forskning pa personer med ervervede
amputasjoner (Jones & Davidson, 1999; K. @stlie, Franklin, Skjeldal, Skrondal, & Magnus,
2011b), samt informasjon fra helsepersonell som selv har medfgdt mangel pa hand (Clubok,
2004).

Bekymringer for og fokus pa fremtidige fysiske og psykiske belastningsplager som falge av &
ha en asymmetrisk kropp og et annerledes utseende er vanlige a registrere bade hos personer
med medfedte mangler i ekstremitetene, parerende og fagpersoner i feltet. A leve med en eller

flere misdannede kroppsdeler kan innebare ugnsket oppmerksomhet og trolig utfordre en



persons sosiale liv og selvoppfatning (Haug, 2007; Stuve, 2007a). Daglige aktiviteter tar
lenger tid og ma utfgres pa en kompensatorisk, ofte pafallende og mere tungvint mate som f.
eks ved a holde imot med stumpen, bruke munnen eller foten. Den friske armen/handen
benyttes mer og kroppen belastes asymmetrisk (L. Hermansson, 2004). Man forventer at det

blir sterre forekomst av smerter i den friske armen (Johansen, 2015).

I Norge tilbys personer med medfadte mangler pa ekstremitetene i dag livslang oppfalging i
regionale tverrfaglige dysmeli- og amputasjonsteam. Barn med mangel pa bade underarm og
hand tilbys en passiv protese allerede fra 6 maneders alder basert pa tanken om at det & vokse
opp med en asymmetrisk kropp er vanskelig. Det vil fare til skjevbelastning og
overanstrengelse og gke risikoen for a fa belastningsplager senere i livet (Jones & Davidson,
1999). Daglig bruk av protese kan redusere risikoen for dette og gi bedre funksjon og
forebygge fremtidige plager relatert til denne misdannelsen (L. Hermansson, 2004). Nyere
studier pa armprotesebruk indikerer at det ikke er entydig slik at bruk av protese beskytter
mot overbelastning og smerter slik man klinisk kunne forvente utfra at frisk side avlastes og
at kroppen blir mindre asymmetrisk (Biddiss & Chau, 2007) (K. @stlie, 2016; K. Dstlie,
Franklin, Skjeldal, Skrondal, & Magnus, 2011a).

Det fins sparsomt med kunnskap om funksjon, livskvalitet og protesebruk blant voksne
personer med RDA. Undersgkelser som er foretatt med sma og ikke sa representative utvalg,
eller pa personer med ervervede amputasjoner kan trolig ikke generaliseres til personer med
medfadt reduksjonsdefekt. Gruppen med medfedte misdannelser i armene har i motsetning til
traumatisk amputerte, ingen annen referanse enn den kroppen de er fadt med. De har livslang

erfaring med sitt handikap og bruker i utgangspunktet kroppen slik den naturlig er.

I tidlig mate med foreldrene pa fedeavdelingen og senere oppfelging av barna med RDA er
det gnskelig & kunne gi oppdatert, kunnskapsbasert informasjon og anbefalinger med tanke pa
hvordan det gar med barna nar de blir voksne. Bedre kunnskap om funksjon, livskvalitet og
protesebruk i RDA-gruppen vil kunne pavirke de rad som gis. Tilpasning av proteser er
kostbart og ressurskrevende. Dersom protese tilpasses, men ikke brukes, eller oppleves som
unyttig og upraktisk, sa er det lite hensiktsmessig bruk av samfunnets midler. Pa den annen
side, dersom det viser seg at det er en klar nytteeffekt av a bruke protese, sa vil det veere
viktig ny kunnskap som kan ha betydning for rutinene for a tilby protese og opptrening i
bruken av et slikt hjelpemiddel. Kostbare behandlingstiltak som er nagdvendige og
hensiktsmessige vil kunne settes i verk mer malrettet og systematisk.

2



1.2 Formal

Denne studiens formal er a bidra til et gkt kunnskapsgrunnlag for behandling av personer med
RDA gjennom & kartlegge gruppen og undersgke om det er forskjell i funksjon og livskvalitet
sammenliknet med personer fra den generelle befolkningen i Norge. Videre vil det
undersgkes om det er forskjell i funksjon og livskvalitet mellom de som bruker protese og de

som ikke bruker protese.

1.1 Problemstilling og hypoteser

Er det forskjell i funksjon og livskvalitet hos personer med RDA og den generelle

befolkningen?

Er det forskjell i funksjon og livskvalitet i RDA- gruppen mellom protesebrukere og ikke

protesebrukere?

Hypoteser

HO: Det er ingen forskjell i funksjon og livskvalitet hos personer med RDA og den generelle
befolkningen.
Halt: Det er forskjell i funksjon og livskvalitet hos personer med RDA og den generelle

befolkningen.

HO1: Det er ingen forskjell i funksjon og livskvalitet mellom protesebrukere og personer som
ikke bruker protese i RDA-gruppen.
Haltl: Det er forskjell i funksjon og livskvalitet mellom protesebrukere og ikke

protesebrukere i RDA-gruppen.



2 Teorl

2.1 Referanseramme

Det overordnete malet i helsefagene er a lindre lidelse og fremme helse (Nortvedt & Grimen,
2004, s. 15). Det karakteristiske er at behandling og omsorg ma vere fundert pa dokumentert
kunnskap, individuelt skjgnn og empati det vil si forstaelse av et annet menneskes subjektive
erfaring (Nortvedt & Grimen, 2004, s. 15).

Verdens helseorganisasjon (World Health Organization/WHO) publiserte i 1980 det farste
internasjonale systemet for a klassifisere funksjonshemming og funksjonshemmede
«International Classification of Impairments, Disabilities and Handicaps» (ICIDH) (L. Grue,
2016, s. 78). Dette klassifiseringssystemet problematiserer forholdet mellom det
biomedisinske avviket (impairments) fra en norm, pa grunn av medfadt mangel, sykdom eller
skade, og de konsekvensene dette avviket har for funksjonen (disability) (ibid, s. 78).
Kategoriene som utgjar «impairment» delen er basert pa sykdomsklassifikasjonene i ICD-
kodeverket (International Classification of Diseases) (ibid, s. 79). | dette kodeverket blir
grunnlidelsen (impairment) (i vart tilfelle medfadt reduksjonsdefekt) et utgangspunkt for a

forsta at personen har unormale eller avvikende kroppslige funksjoner.

Dette betegnes som den medisinske modellen av funksjonshemming (L. Grue, 2016, s. 79).
Innenfor denne forstaelsen utarbeides det tiltak for a gjgre det lettere for den som er
funksjonshemmet (ibid, s. 79). Dette kan for pasientgruppen i denne studien dreie seg om
kirurgi for & forbedre grepet, habilitering/rehabilitering eller tilpassing av hjelpemidler som
proteser og/eller spesialgrep. Den medisinske forstaelsen er sentral nar det gjelder a begrunne
sgknader med diagnoser og fa innvilget av ytelser fra Nav (L. Grue, 2016, s. 80). Denne
forstaelsen av funksjonshemming kan saledes fa betydning for muligheter til utdanning,

arbeid og sosial deltagelse (ibid, s. 80).

Den medisinske tilneermingen som ICDH representerer tar i liten grad hensyn til hvordan de
ulike forholdene som omgir en person med en sykdom/lidelse kan pavirke de
funksjonsmessige konsekvensene av grunnlidelsen (Grue, 2016, s. 80 ). WHO har derfor ogsa
utviklet en biopsykososial tilneerming til funksjonshemming med en forsgksvis samlet
forstaelse av ulike dimensjoner som er relatert til sykdom og helse pa et biologisk og et sosialt



vis (ibid, s. 80 ). Dette klassifiseringssystemet kalles pa engelsk “International Classification
of Function, Diability and Health” (ICF).

| det medisinske perspektivet er det mest fokus pa pathogenesen — som vektlegger arsaken til
det syke og en enten syk eller frisk diktomi. Fokus pa symptomer er tyngende og innebaerer
fokus pa svikt og begrensninger (deVibe, 2014). Terapi og behandling medfarer at andre
personer involveres og behandlingen styres av eksperter som vet best og dette fokuset utlgser

indirekte spgrsmalet «Hva er i veien med deg?» (deVibe, 2014).

Dette i motsetning til saltutogenesen — som vektlegger det som fremmer god helse og som gir
den enkelte gkt mestring og velvaere (Walseth & Malterud, 2004). | det salutogene
perspektivet er helsetilstanden pa et kontinium fra uhelse til helse. Salutogenesen skapes
gjennom gjensidig endring av fokus, roller, relasjoner og identitet (deVibe, 2014).
Salutogenesen har fokus pa personens ressurser og bidrar til & lafte opp. Det er en «jeg-styrt
prosess» og handler om hele personen; mine talenter, muligheter, motivasjon, hap, drammer
om vennskap, relasjoner, ansvar og likeverd (ibid). Prosessen styres av spgrsmalet «Hva er
viktig for deg?» (deVibe, 2014).

Helse og sykdom er saledes ulike prosesser; hva er i veien med deg versus hva er viktig for
deg. Helse skapes, sett i lys av salutogenesen, av helsefremmende holdninger og handlinger
og ikke ved a forebygge og behandle sykdom. Det a forholde seg til en diagnose og informere
om den er i stor grad et spgrsmal om holdninger og verdier. Helsepersonell ma veere bevisst

sine egne holdninger og verdier og falelser av a komme til kort.

Helsefagene er yrker der kunnskap og teknologi brukes til beste for behandlingen av
pasienten, men i all handling ligger det taus kunnskap og mye som tas for gitt og kanskje aldri
tenkes over (Nortvedt & Grimen, 2004, s. 15). Dette som vi tar for gitt kan fglge av andre ting
vi har lert og kommer til syne i forhold til hva vi mener er viktig, hva vi stoler pa og hva vi
ikke stoler pa, hva et menneske er, hva kunnskap er, hva sykdom og helse er, hva er normalt
og hva er ikke normalt (ibid, s. 15). Det vi tar for gitt i handling og tenkemate former oss som
menneske og fagperson og Vil veere med pa & avgjgre hva vi er dpne eller lukket for. Det som
tas for gitt kan vise seg problematisk ved narmere gyesyn. Det som tas for gitt kan stenge for
alternative mater a se ting pa (Nortvedt & Grimen, 2004, s. 15).



Bevissthet pa egne verdier, helsefremmende holdninger og bade det kulturelle og det
psykologiske aspektet er derfor viktig a ta hensyn til i arbeidet med personer med medfedte
misdannelser. Maten nybakte foreldre far et budskap pa kan vere avgjerende for maten de
tenker om og forholder seg til sitt barn pa og for fremtiden til barnet (Kallevik, 2007, s. 77) og
hvordan barnet tenker om seg selv. Makten til & definere hva som er sa annerledes at det
skaper reaksjoner og pavirker sosiale mater, ligger bade hos det enkelte individ og hos
omverden (Stuve, 2007b, s. 105).

Nar vi mgter et menneske med et annerledes utseende og deres pargrende er det derfor viktig
at vi fokuserer pa personen som en helhet, komplimenterer de flotte tingene ved det nyfadte

barnet, papeker mulighetene fremfor det som begrenser (Kallevik, 2007, s.74).

Kartlegging av den enkeltes ressurser, inkludert kunnskap om pasientens og familiens egne
mater a lgse utfordringer pa, deres sykdomsoppfatning og sykdomsatferd er avgjgrende for a
forsta hva som er viktig for den enkelte (Vaglum & Finset, 2007). God problemlgsning fra
behandlerens side forutsetter ogsa gode biomedisinske kunnskaper og kategorisering slik det

gjeres i ICD 10 kodereglene kan gi mulighet for & nyansere behandlingstilbudet.

2.2 Begrepsavklaringer

2.2.1 Reduksjonsdefekt

Reduksjonsdefekt er en sjelden og medfadt mangel (utviklingsfeil) i en eller flere lemmer
(arm/ben). Personer med reduksjonsdeformiteter utgjer en heterogen gruppe. Hele eller deler

av armen og/eller benet kan mangle, ofte dreier det seg i praksis om en avgrenset skjelettdel.

Reduksjonsdefekt forekommer oftest i armene. Det er et stort spekter av forandringer og slike
mangler kan vaere del av et mer omfattende syndrom og kan da vere arvelig, men er i de aller

fleste tilfeller en isolert forandring hos et ellers friskt barn (Bye, 2007).

I Norge har man i mange ar upresist omtalt tilstanden reduksjonsdefekt bare som dysmeli,
men faktum er at tilstanden er en av flere som hgrer inn under samlebegrepet dysmeli (av

gresk dys=feil, melos= lem/lemmer) som brukes om alle medfgdte misdannelser i armer og



ben. Pa engelsk benyttes “congenital reduction defect/ deformity, congenital limb deficiency”,

“ congenital limb differences” og “limb deficiency present at birth”.

For a beskrive tilstanden deles reduksjonsdefektene inn i forhold til ICD-10 kodeverket som
er den internasjonale statistiske klassifikasjonen av sykdommer og beslektede helseproblemer.
Kodeverket er et normgivende redskap for systematisk klassifisering og registrering av
sykdommer og beslektede helseproblemer (Verdens helseorganisasjon, 2018).
Kategoriseringen (kodereglene) for reduksjonsdefekter i overekstremitet er hitsatt og skissert

nedenfor:
Q71 Reduksjonsdefekter i overekstremitet
Q71.0 Medfgdt fullstendig mangel pa overekstremitet(er)
Q71.1 Medfadt mangel pa overarm og underarm med hand til stede
Q71.2 Medfadt mangel pa bade underarm og hand
Q71.3 Medfedt mangel pa hand og fingre
Q71.4 Longitudinal reduksjonsdefekt i radius
Klumphand (medfadt)
Radial klumphand
Q71.5 Longitudinal reduksjonsdefekt i ulna
Q71.6 Spaltehand
Q71.8 Andre spesifiserte reduksjonsdefekter i overekstremitet(er)
Medfgdt forkorting av overekstremitet
Q71.9 Uspesifisert reduksjonsdefekt i overekstremitet

Et klassifikasjonssystem fra den Internasjonale organisasjonen for standardisering (1SO),

benyttes ogsa for a beskrive tilstanden. Den deler reduksjonsdefektene i to hovedgrupper:



Transverselle reduksjonsdefekter (tversgaende mangler/medfgdt amputasjon). Alt nedenfor

et niva pa armen eller benet mangler (Helsenorge.no, 2018).

Longitudinelle reduksjonsdefekter (langsgaende mangler). En eller flere knokler i arm eller
ben mangler helt eller delvis. Noen ganger er knoklene mindre utviklet enn normalt. | andre
tilfeller kan deler midt pa en arm eller et ben mangle. Langsgaende reduksjonsdefekter kan gi

ulik grad og kombinasjon av mangler, ofte pa bade arm(ene) og ben(a). (Helsenorge.no, 2018)

De fleste (64, 9 %) har mangel i en arm og vanligst forekommende tilstander er tversgaende
reduksjonsdefekter i en arm (Q71.0, Q71.2 og Q71.3) (Medisinsk Fgdselsregister (MFR),
2018). Noen har reduksjonsdefekter kun pa ben (20, 6 %) og et fatall har reduksjonsdefekter
pa bade arm(er) og ben(a) (8, 5 %) (Klungsayr, upubliserte data).

Tilstanden oppstar tidlig i fosterlivet, i uke fem — ni, ofte far mor vet at hun er gravid.
Reduksjonsdefekt i arm eller ben kan skyldes mekaniske/vaskulaere arsaker (1/3), genetiske
arsaker (1/3), teratogene arsaker (4 %), mens ca. 1/3 av tilfellene har ukjent arsak (Rise,
Songstad, Rosendahl, Rustad, & Hulleberg, 2017).

Thalodomide tragedien for over 60 ar siden forarsaket bilaterale reduksjonsdeformiteter hos
10 000 barn pa verdensbasis som en falge av at madrene brukte det beroligende og
kvalmedempende legemiddelet Thalidomid i svangerskapet. | Norge er det 13 kjente tilfeller.
| fglge Ephraim og kollegaer (2003) var det en rapport utarbeidet av Lenz and Knapp i 1962
som dokumenterte de teratogene effektene av thalidomid pa fosteret og som farte til
etableringen av nasjonale fgdselsregistre verden over (Patti L. Ephraim, Dillingham, Sector,
Pezzin, & MacKenzie, 2003). Registrene skulle tjene som et tidlig varslingssystem for &
oppdage medfgdte defekter som kan forebygges (Patti L. Ephraim et al., 2003). Medisinsk
fadselsregister i Bergen (MFR) ble etablert i 1967 i kjglvannet av thalidomid katastrofen, og

var det farste i sitt slag i verden (Irgens, 2000).

Forekomsten av reduksjonsdefekter (arm og ben) i Medisinsk fgdselsregister i Bergen fra
1970-2016 er 4,4 per 10 000 fadte og det vil trolig si 25-30 tilfeller hvert ar (Klungsayr,
upubliserte data). Totalt er det registrert 1206 tilfeller med reduksjonsdefekt siden
registreringen startet i 1970 og frem til 2016. Registeret er basert pa lovpalagt innmelding av
alle svangerskap som avsluttes fra og med 16 uker (12 uker fra 2001), og inkluderer etter

1999 ogsa melding fra nyfadtmedisinske avdelinger for alle barn som overflyttes en slik



avdeling etter fadsel (ibid). Fra 1999 har MFR ogsa mottatt melding om svangerskapsavbrudd
etter uke 12 der avbruddet skyldes sykdom/misdannelse hos fosteret (ibid). Fra 1999 til 2016
er det registrert 500 tilfeller (4,6/10 000) der 129 av tilfellene (25,8 %) ble registrert som
svangerskapsavbrudd (Klungsgyr, upubliserte data).

I utenlandske studier er angitt forekomst hgyere (5-8 per 10 000) (McGuirk, Westgate, &
Holmes, 2001) (Gold, Westgate, & Holmes, 2011) (Evans, Vitez, & Czeizel, 1994). Angitt
forekomst er enda hgyere i litteratur der andre medfgdte misdannelser i ekstremitetene
(sammenvoksinger eller at det er for mange av noe; f. eks fingre eller ter) ogsa er inkludert
(Ekblom, Laurell, & Arner, 2010), (Vasluian et al., 2013), ifglge Anbefalinger for utredning
av nyfgdte med reduksjonsdeformiteter (Rise et al., 2017).

Personer med reduksjonsdefekt i overekstremitetene er som sagt forskjellige. Hos mange med
RDA er den fysiske funksjonen tilneermet lik personer uten reduksjonsdefekter. Hos andre er
funksjonen mer pavirket, avhengig av hvordan skijelettet, musklene, blodarene og nervene er

utviklet i armen (Helsenorge.no, 2018).

Betinget av niva og type mangel tilbys mange pasienter protese eller de blir behandlet med
gjentatte inngrep og langvarig ergoterapibehandling. McLaughlin og kollegaer anfarer at barn
med RDA tilpasser sine ferdigheter til dagliglivet og oppnar funksjonelle milepzler, med eller
uten armprotese (McLaughlin, Lisenby, Sharma, & Modrcin, 2013). I ca. 10 % av tilfellene
kan kirurgiske inngrep gke funksjonen (McLaughlin et al., 2013).

2.2.2 Funksjon - dysfunksjon

Funksjon og dysfunksjon er viktige begreper i studien. Funksjon som begrep kan vare
vanskelig a definere. | denne studien ser jeg funksjon som et samspill mellom person,
helsetilstanden, aktivitet og omgivelser; jeg ser pa hvordan (dys)funksjon i arm, skulder og
hand pavirker utgvelse av aktivitet bade fysisk, sosialt og psykisk. Funksjonen pavirkes bade
av individuelle faktorer og av omgivelsene. Dette er i trad med WHO sin internasjonale
klassifikasjon av funksjon (International Classification of Functioning, Disability and
Health/ICF) (World Health Organization, 2018). Overordnet bruker ICF funksjon som begrep
nar de omtaler alle kroppsfunksjoner, aktiviteter og deltagelse. Videre defineres aktivitet som
utfgrelse av en aktivitet eller handling og deltagelse som involveringen av en livssituasjon
(Hgyem, 2008).



Det egenrapporterte spgrreskjemaet KvikkDASH som benyttes i studien er laget for & male
fysisk funksjon og symptomer hos personer med en eller flere tilstander i overekstremitetene
(Beaton, Wright, & Katz, 2005). Elementene er ikke knyttet til den bergrte armen fordi det er
gnskelig a klarlegge personens evne til a gjere aktiviteter uavhengig av hvilken arm, skulder
eller hand personen bruker. Hensikten er a finne ut hvor store problemer en person har nar

vedkommende gjor en aktivitet, uavhengig av hvordan det gjares (Beaton et al., 2005).

Begrepet dysfunksjon kan forstas pa mange ulike mater utfra hvilket perspektiv man har; et
medisinsk, sosialt eller relasjonelt perspektiv. Perspektivene avhenger av konteksten og
oppfatningen og bruken av begrepet har variert bade i tidens lgp og i ulike samfunn. | dag er
det vanlig & dele forstaelsen av funksjonshemming opp i tre ulike modeller; en biomedisinsk

modell, en sosial modell og en relasjonell (fenomenologisk) modell.

Innen den biomedisinske modellen er det diagnosen og sykdommen, skaden eller tilstanden
som individet opplever som anses som selve arsaken til funksjonshemmingen. Dette er et
naturvitenskaplig tankesett der helse og sykdom forklares ut fra anatomi og fysiologi og
forstas som feil i kroppens biologiske «maskineri». | det biomedisinske helsebegrepet er
funksjon og dysfunksjon forklart ut fra personens biologi og fysiologi, uavhengig av tid, sted
og kulturelle verdier. Dysfunksjon er et individuelt problem forarsaket av sykdom og skade,
der helsearbeiderne er ekspertene som har ansvar for & diagnostisere funksjonssvikt, vurdere a

iverksette ngdvendig, hensiktsmessig behandling (Dagfinrud, 2016).

Den sosiale modellen fokuserer pa samfunnsmessige og kulturelle forhold og belyser hvilke
forhold (fysiske eller sosiale) samfunnet skaper, eller ikke skaper, som gjar at mennesker
faller utenfor den konstruerte normalen. | falge den sosiale modellen har samfunnet konstruert
en normal mennesketype og de som fysisk eller psykisk faller utenfor denne normalen er
dermed unormale (L. Grue, 2004). Dysfunksjon sees pa som et resultat av diskriminering og

helse og funksjon fremmes gjennom a endre sosiale, gkonomiske og miljgmessige forhold.

Den tredje modellen for a forsta funksjonshemming er den relasjonelle modellen; en
videreutvikling av GAP modellen (Lid, 2014) som ser pa gapet (misforholdet)mellom
individets forutsetninger og samfunnets krav til deltagelse (Lie, 1996). | hovedsak dreier GAP
modellen seg om praktiske problemer som oppstar fordi det ikke er samsvar mellom
personens funksjonsevne og kravene miljget stiller til funksjon (Lie, 1996). Disse barrierene i

omgivelsene som hindrer en persons deltagelse kan reduseres gjennom tiltak som styrker
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personens forutsetninger, for eksempel rehabilitering, hjelpemidler (f. eks tiloud om proteser)
og gkonomiske statteordninger. Kravene kan ogsa reduseres gjennom tiltak i omgivelsene, for
eksempel universell utforming av bygninger, offentlig transport og informasjonssystemer
(Lid, 2014)). Den relasjonelle modellen skiller seg fra det biomedisinske perspektivet og det
sosiale perspektivet ved at hovedfokuset er pa selve samspillet, interaksjonen mellom
menneske og omgivelser. Hensikten er & oppna likeverdige muligheter for samfunnsdeltakelse
for alle mennesker innenfor alle samfunnsarenaer (Lid, 2014). Den relasjonelle modellen
ligger til grunn for FN-konvensjon om Rettighetene til personer med nedsatt funksjonsevne
(Skarstad, 2018), som ble ratifisert av Norge i 2013 og Diskriminerings- og
tilgjengelighetsloven fra 2009 (Lid, 2014).

Fokuset i studien er altsa pa om det er vanskelig og hvor vanskelig det i sa fall er a utfere
aktiviteter som krever bruk av arm, skulder og hand; f.eks. i mattilberedning, husarbeid,
baering, personlig pleie, fritidsaktiviteter og med eller uten protese, og hvordan de eventuelle
problemene og symptomene hemmer eller begrenser det sosiale livet, daglige gjgremal og
egen psyke. Det passer inn i en relasjonell modell der hensikten er & identifisere og minske

gapet mellom individets forutsetninger og samfunnets krav.

2.2.3 Livskvalitet

Det finnes ingen enhetlig definisjon av hva livskvalitet er, fordi ulike fagdisipliner har ulike

syn pa fenomenet (Anderson & Burckhardt, 1999).

Det er i teorien fire ulike perspektiv a se livskvalitet ut ifra. Innen det medisinske perspektivet
er fokuset pa hvordan helsetilstand, sykdom og funksjonshemning vil virke inn pa
menneskers livskvalitet og tilfredshet med livet, sakalt helserelatert livskvalitet. Innenfor et
sosiologisk og gkonomisk perspektiv er det levekarenes betydning for et godt liv som er i
fokus (Nass, 1986). | et psykologisk perspektiv fokuseres det pa menneskers opplevelse av

hva som er et godt liv.

Det som er felles for de ulike tilneermingene er at livskvalitet er et subjektivt fenomen, at
livskvalitet pavirkes av en rekke forhold og omrader som de nevnte perspektivene synliggjar
og at livskvalitet er relativt, noe som inneberer at tilfredshet med livet avhenger av den
enkeltes behov og forventninger innen ulike omrader og hvorvidt disse kan innfris (Helseth,
2001).
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| denne studien har jeg valgt a se pa livskvalitet bade fra et psykologisk stasted: tilfredshet

med livet-, samt et medisinsk stasted: helserelatert livskvalitet.

2.2.4  Armprotese og protesebruk

En armprotese er et ortopedisk hjelpemiddel som skal kompensere for manglende armlengde
og/eller grepsfunksjon (K. @stlie, Kjeldstadli, Jacobsen, Krokan, & Lyrstad, 2017). Slike
proteser tilpasses for & normalisere utseende eller for & gi bedre funksjon i form av statte, grep

avlastning eller begge deler. Det fins tre hovedtyper armproteser (ibid):

e Elektrisk / myoelektrisk protese; styres av elektroder eller ulike brytere. Aktiv

grepsfunksjon med hand eller krok.

o Kroppsstyrt / mekanisk / konvensjonell protese; har seletay og wire. Aktiv

grepsfunksjon med hand eller krok.

o Kosmetisk protese; er uten aktiv grepsfunksjon. Standard eller individuell kosmetisk
hand. En variant av kosmetisk protese er tilvenningsprotese / «krabbeprotese» som

lages for de minste barna.

e Hybrid protese, kombinerer bruken av bade elektriske- og konvensjonelle deler i en og
samme protese. Dette kan for eksempel vare en overarmsprotese med en mekanisk

albue og en myoelektrisk hand.

Hver protesetype har sine fordeler og ulemper nar det gjelder faktorer som for eksempel
grepsstyrke, hastighet, vekt og kosmetikk (K. @stlie et al., 2017). Valg av protesetype(r)
gjeres derfor etter individuell vurdering i et tverrfaglig dysmeli- og armamputasjonsteam,
basert pa pasientens forutsetninger, behov og preferanser (ibid). Proteser tilpasses individuelt.
Utgiftene til armproteser dekkes av NAV (akronym for Ny arbeids- og velferdsforvaltning)
(Wikipedia.no, 2018).

I denne studien defineres det som protesebruk hvis respondenten selv anser seg som
protesebruker enten protesen brukes daglig (0-4 timer eller mer), ukentlig (1-6 ganger),

manedlig (1-4 ganger) eller sjeldnere (mindre enn en gang i maneden).
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2.2.5 Normalitet

Normalitet er ingen fastsatt sterrelse eller tidlgs norm, men innebarer en kategorisering og
rangering (L. Grue, 2016). Det finnes i alle samfunn ett sett med lover, regler og normer
(forventninger) for hva som er akseptabelt, og hva som er gnskelig og forventet bade nar det
gjelder utseende, oppfarsel og adferd (L. Grue, 2016, s. 9). Hvor grensene gar for hva som er
normalt, og hva som er unormalt og pa hvilken mate avvik fra det normale behandles, og av

hvem har variert gjennom historien og i ulike kulturer (L. Grue, 2016, s. 10).

Det kan skilles mellom tre betydninger av normalitet; medisinsk normalitet, statistisk

normalitet og kulturell eller moralsk normalitet (Helsekompetanse.no, 2018).

Innen medisinsk tenkning er uttrykket for normalitet det friske og oppfatningen av hvordan

kroppen skal se ut (Helsekompetanse.no, 2018).

Den statistiske normaliteten referer til det typiske eller det gjennomsnittlige som ideal (L.
Grue, 2016, s. 15). Normalfordelingskurven (Gauss-kurven) er vanlig brukt for a vise
fordelingen av bestemte egenskaper og en rekke observasjoners avvik fra gjennomsnittet
(ibid). Innenfor normalfordelingen vil det normale veere det som befinner seg midt pa kurven,
mens det observerte fenomenet er mer avvikende og unormalt jo lenger man beveger seg fra
midten og ut mot sidene (Helsekompetanse.no, 2018). Statistikken brukes for a gi en oversikt
over fenomenene med tanke pa a oppna forstaelse av forskjeller eller sammenhenger og fa
bedre grunnlag for a iverksette tiltak (Grue, 2016, s. 12).

Den kulturelle definisjonen av normalitet bestemmes og defineres i forhold til verdier og

gjeldende normer i samfunnet (Helsekompetanse.no).

2.3 Tidligere studier

Selv om antall studier relatert til RDA er gkende er det fremdeles fa publiserte studier av

langtidseffekter av RDA pa funksjon og livskvalitet.

Sgk som er gjort i Pub Med, CINHAL, PsycINFO og Embase viser at det er generelt god
tilgang pa litteratur om barn med dysmeli, men fa studier som inkluderer voksne. Selv om

antall studier relatert til RDA er gkende er det fremdeles fa publiserte studier av
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langtidskonsekvenser av RDA pa funksjon og livskvalitet. Livskvalitetsstudiene tar i stor grad

for seg barn.

2.3.1 Funksjon og belastningsplager hos voksne

Muskelskjellettplager er vanlig forekommende hos personer med ervervet amputasjon, men
ogsa hos personer med medfadte misdannelser pa armene (Datta, Seelvarajah, & Davey,
2004; P. L. Ephraim, Wegener, MacKenzie, Dillingham, & Pezzin, 2005; Hanley et al., 2009;
Johansen, @stlie, Andersen, & Rand-Hendriksen, 2015; Jones & Davidson, 1999; K. @stlie et
al., 2011a).

| studien «Save that arm» som inkluderer personer med ensidig ervervet armamputasjon fant
Jones og Davidson (1999) at halvparten hadde problemer av varierende grad i den
gjenveerende armen. Jo mer proksimal amputasjon, jo starre risiko for belastningslidelser i
den gjenvarende armen, men verken protesebruk eller at man ikke var i arbeid viste seg a
veere beskyttende. Forskerne Jones og Davidson poengterte viktigheten av a informere
pasientene om problemene de star overfor og ansa tilrettelegging av aktiviteter i arbeid og

fritid, og omskolering som viktig, serlig ved tungt manuelt arbeid.

@stlie fant i 2011 at ervervet amputasjon av en overekstremitet gker risikoen for
selvrapportert smerte i nakken, gvre del av ryggen, skuldrene og den gjenvarende armen (K.
@stlie et al., 2011a). Dette kan forklares med at denne pasientgruppen har hatt en erfaring
med & ha en arm og kroppen ma tilpasse seg tapet, noe er forskjellig fra de personene som

aldri har erfart noe annet enn den kroppen de er fgdt med.

Resultatene fra disse og andre liknende studier kan ikke uten videre generaliseres til personer
med medfadte reduksjonsdefekter, men nyere studier pa personer med RDA understgatter
antagelsen om at ogsa gruppen med medfadte defekter pa armene star i fare for a utvikle
funksjonsproblemer i den uaffiserte armen (Burger & Vidmar, 2016; Johansen et al., 2015; S.
G. Postema et al., 2016).

I en kvalitativ studie om mestring av funksjonstap og smerter hos atte kvinner med «en-arms
dysmeli» rekruttert fra pasientregisteret til TRS kompetansesenter for sjeldne diagnoser fant
Johansen og kollegaer (2014) at voksne kvinner gradvis skjgnte at de matte gjgre endringer i

livet og leere nye mestringsstrategier, noe som for mange var en vanskelig prosess (Johansen,
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Andresen, & Thorsen, 2014). Mange erkjente at det var viktig & holde kroppen i form med
trening og at de matte senke ambisjonsnivaet med hensyn til innsats pa arbeid og i dagliglivet
(Johansen et al., 2014).

Forskere anbefaler at helsepersonell informerer om fare for belastningsskader gkende med
alder (S. G. Postema et al., 2016), og at det foretas jevnlig individuell oppfelging for &
forbygge eller i det minste utsette problemer (Burger & Vidmar, 2016).

2.3.2 Livskvalitet hos voksne med RDA

Det er funnet sparsomt med kunnskap om livskvalitet hos voksne med reduksjonsdefekt i
armene sammenliknet med den generelle befolkningen og hvordan livskvaliteten eventuelt

pavirkes av protesebruk.

I en norsk tverrsnittstudie som inkluderte 97 voksne med medfadte misdannelser pa arm og
ben, men hovedsakelig transverselle reduksjonsdefekter i en arm, (median alder 39 ar, der

77 % var kvinner) trukket fra pasientregisteret pa TRS, fant Johansen og kollegaer (2015) at
personer med medfadte misdannelser lever vanlige aktive liv og erfarer vanlige livshendelser;
de tar utdannelse, forsgrger seg selv, gifter seg, far barn. Mestringsstrategier gjar at
dagliglivet fungerer fint, men det rapporteres mer kronisk smerte sammenlignet med den
generelle befolkningen (hvor en av fire rapporter kronisk smerte og kvinner mer enn menn

(Jensen, 2009) og at de pensjonerer seg tidlig (Johansen et al., 2015)

De samme forskerne rapporterte i 2016 helserelatert livskvalitet hos 77 personer med
unilateral reduksjonsdefekt trukket fra pasientregisteret pA TRS (median alder 42 ar, 71 %
kvinner.) Forskerne fant at voksne med RDA har nedsatt helserelatert livskvalitet (HRQoL)
pa de fleste skalaer pa helsespgrreskjemaet SF36 (The 36-Item Short Form Health Survey) og
mest pa det fysiske omradet (Johansen, @stlie, Andersen, & Rand-Hendriksen, 2016).
Ansettelsesstatus, komorbiditet (naerveer av en eller flere sykdommer/ vansker) sykdom) og
kronisk smerte hadde negativ innflytelse pa helserelatert livskvalitet. Dette er den eneste
studien jeg har funnet som har brukt et standardisert kartleggingsinstrument pa helserelatert

livskvalitet hos voksne.

I en svensk tverrsnittstudiestudie der forskerne studerte livssituasjonen til 117 voksne med
medfadte reduksjonsdeformiteter pa arm og eller ben, 92 % av deltagerne hadde unilateral

15



RDA, fant Sjgberg og kollegaer (2014) at majoriteten rapporterte god eller veldig god helse
og at mange deltagere var optimistiske med hensyn til fremtiden. (Sjoberg, Nilsagard, &
Fredriksson, 2014). Forskerne fant at personer med RDA levde tilfredse og aktive liv med
hensyn til utdannelse, arbeid og fritidsaktiviteter og at de ikke skilte seg ut fra den svenske

befolkningen i s mate.

Krantz viste i en kvalitativ studie at kvinner med RDA i alderen 20 til 30 ar tilegnet seg
strategier for & handtere stigma (Krantz, Bolin, & Persson, 2008). Stigma kan defineres som
en prosess der noen individer plasserer andre individer i en bestemt kategori f.eks. ved a
diskreditere eksisterende, synlige kjennetegn og egenskaper i situasjoner som oppstar i
hverdagen (Wikipedia, 2018). Formalet med disse stigma-handteringsstrategiene var a
kontrollere hvor mye kvinnene skulle tilkjennegi at de avvek fra «normalen» (det som
flertallet anser som det vanlige). Stigma-handteringsstrategiene ble midler for & minimere
mikro-stress og maksimere det personlige velveeret og tok sikte pa a forsinke eller fremme
eksponeringen av RDA. Dersom eksponeringen ble forsinket, gled personen inn i mengden.
Etter hvert som eksponeringen skjedde kunne den relative betydningen av RDA i
samhandlingen med andre bli redusert, og dermed forsterket eller forandret andres holdninger
seg (Krantz et al., 2008).

2.3.3 Livskvalitet hos barn med RDA

Det finnes derimot flere studier om livskvalitet hos barn med reduksjonsdefekt i armene. Jeg
velger a referere til disse da reduksjonsdefekt er en medfgdt misdannelse og hvordan disse

barna hadde det i barndommen vil sannsynligvis pavirke og gi retning for deres voksne liv.

Ylimdinen og kollegaer konkluderte med at gruppen barn og ungdom med ulike former for
reduksjonsdefekter hadde bedre helserelatert livskvalitet sammenlignet med europeiske barn
med andre kroniske helsetilstander, men det var undergrupper som hadde en signifikant lavere
skar pa livskvalitet enn sine jevnaldrende friske (Ylimainen, Nachemson, Sommerstein,
Stockselius, & Hermansson, 2010). Ugnsket oppmerksomhet og opplevd fysisk utseende var
mer assosiert med livskvalitet enn lokalisering av og type reduksjonsdeformitet, som bare var

assosiert med livskvalitet for jenter.

Hermansson fant i en studie om psykososial tilpasning hos svenske barn med RDA og en

myoelektrisk protesehand at barn med RDA var like bra tilpasset som sine friske jevnaldrende
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nar det gjaldt psykososial tilpasning og livskvalitet.(L. Hermansson, Eliasson, & Engstrom,
2005)

Annen forskning som inkluderer barn med RDA viser at oppfatning om fysisk utseende (J.
Varni, Setoguchi, Rappaport, & Talbot, 1991), (J. W. Varni et al., 1996); (Breakey, 1997b),
uventet oppmerksomhet og praktiske problemer (Pruitt, Varni, Seid, & Setoguchi, 1998; J.

Varni & Setoguchi, 1991) ser ut til & pavirke velvaret deres.

Hermansson stadfester at fra tidlig barndom er barn med RDA vant til oppmerksomhet pa sitt
annerledes utseende og til & sammenlikne seg og bli sammenliknet med andre uten
misdannelser (L. Hermansson et al., 2005). Selv om de blir vant til blikk og sparsmal, er det
en pagaende stressfaktor som de sannsynligvis prgver a unnga, formodentlig ved & holde seg
mer for seg selv, skjule armen (L. Hermansson et al., 2005). Hermansson og kollegaer fant at
unnvikelse adferd var signifikant hayere hos alle barn med RDA og jenter med RDA hadde
lavere sosial interaksjonskompetanse sammenliknet med data fra svenske normative utvalg
basert pa svar om sosial kompetanse og emosjonelle/atferdsmessige problemer (Larsson &
Frisk, 1999). Videre fant de at eldre barn hadde lavere sosial interaksjonskompetanse enn
yngre pa enkelte aktivitetsskalaer. Dette var overraskende og i kontrast til de normative
dataene der det var de eldste som var mest kompetente (L. Hermansson et al., 2005). Disse
funnene indikerer at misdannelsen kan vare assosiert med sosial stigmatisering (L.

Hermansson et al., 2005) og dermed fare til lavere livskvalitet.

Stigmatisering kan ifglge den canadiske samfunnsviteren og forfatteren Erving Goffman
(2009) defineres som «en diskrediterende egenskap som diskvalifiserer personer fra full
sosial aksept» (Wikipedia, 2018). Den «diskrediterende egenskapen er i vart tilfelle
misdannelsen RDA. Goffman sier ogsa at fenomenet er «en prosess hvor andres reaksjoner

gdelegger en normal identitet» (Wikipedia, 2018)

2.3.4 Armprotesebruk hos voksne med RDA

Belastningsplager og protesebruk er utfordringer som er belyst av fagpersoner som har
dominert den faglige diskursen i Norden de siste 40 arene (L. Hermansson, 2004; Sérbye,
1980). | denne studien ser vi pa bruken av protese fordi det kan pavirke livskvaliteten pa ulike

mater.
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Sorbye hevdet at protesebruk var darligere integrert og akseptert av de fleste voksne enn hva
som var tilfellet med barn (Sorbye, 1980) og mente derfor det var gunstig a tilpasse en
myoelektrisk protese meget tidlig gitt at visse hensyn ble tatt: stumpens utforming ma veere
egnet og tilpasningen ma utfares av et dyktig tverrfaglig team (ibid). Opplaringen ma falges
opp i neert samarbeid med foreldrene, som bgr vare grundig og tilstrekkelig informert (ibid).
Det ma finnes muligheter for protesejusteringer og hurtige reparasjoner og, samt at
psykologiske faktorer ma vurderes ngye (ibid). Under disse forholdene kan en meget tidlig
myoelektrisk protesebruk veere av stor nytte for pasienten (Sorbye, 1980).

Til tross for at fagfolk i tverrfaglige team erfarer at barn som er fgdt med en misdannelse
nedenfor albuen klarer seg sveert godt med kroppen slik den er uten a bruke protese og at
voksne ofte foretrekker a bruke protese kun i spesielle situasjoner, mener de det er viktig a
prgve ut en armprotese. Dette fordi asymmetri kan fare til smerte i nakke og/eller
skulderregionen og i mange tilfeller kan et funksjonelt grep veere verdifullt (Stockselius,
2000).

I nordiske fagmiljger hevdes det at daglig bruk av handprotese kan forebygge
belastningsplager i starre grad enn om man ikke bruker protese og at protesebruk kan
stimulere til mer symmetrisk og hensiktsmessig bruk av kroppen som beskytter mot smerter

og skjevutvikling (L. Hermansson, 2004), men dette synes ikke tilstrekkelig dokumentert.

Burger og Vidmar studerte i 2016 sammenhenger blant annet mellom omfanget av
overbruksproblemer og protesebruk (hyppighet, protesetype, aktiviteter) hos personer med
unilateral mangel pa overarm (bade medfadt eller ervervet), men kunne ikke pavise hvorvidt

protesebruken hadde betydning for utviklingen av plager (Burger & Vidmar, 2016).

Studier som inkluderer voksne personer, bade personer med ervervede armamputasjoner (K.
@stlie et al., 2011a) og personer med medfgdte misdannelser i armene (S. G. Postema, van der
Sluis, Waldenldv, Hermansson, & Monsonego-ornan, 2012) tyder pa at det ikke er entydig

slik at protesebruk har beskyttende effekt pa smerter og plager for noen av gruppene.

@stlie og kollegaer (2011) fant at ervervet amputasjon av en overekstremitet gker risikoen for
selvrapportert smerte i nakken, gvre del av ryggen, skuldrene og den gjenvarende armen, men
fant ingen positiv effekt av protesebruk pa smerter eller belastningsplager pa de traumatisk

amputerte, snarere tvert i mot (K. Qstlie et al., 2011a).
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| en 24 ar lang oppfelgingsstudie av personer med reduksjonsdefekt i armene fant Postema og
kollegaer ingen forskjeller hos dem som har brukt armprotese og dem som ikke har brukt
armprotese nar det gjaldt skjevutvikling av ryggen. De sa at de strukturelle forandringene i
ryggen var konsistente og at de ikke utviklet seg til klinisk relevant skoliose over tid det vil si
skoliose som trenger behandlingstiltak i form av f.eks. kirurgi. Det ble ogsa rapport lite

fysiske plager sammenlignet med tidligere studier (S. G. Postema et al., 2012).

Sjeaberg og kollegaer (2014) fant at de fleste personer med CLRD bruker proteser og
hjelpemidler. Fordelene ved hjelpemidlene ble beskrevet som grunnleggende, men de papekte
at rehabilitering ogsa bar se pa brukervennlighet og verdighet nar en person skal utfgre sine
daglige aktiviteter. Flere kvinner enn menn brukte hjelpemidler i hverdagen, men ingen
signifikant forskjell ble funnet. De som hadde mangel pa armene brukte oftere funksjonelle
proteser (myoelektrisk eller kroppsdrevne proteser). Kroppsdrevne mekaniske armproteser ble
brukt utelukkende av menn i studien, mens kosmetiske proteser ble brukt i hgyere grad av
kvinner (Sjoberg et al., 2014).

| en tverrsnittsstudie i 2015 fant Johansen at personer med medfedt reduksjonsdefekt
(arm/ben eller begge deler) rapporterte gket forekomst av kronisk smerte, hovedsakelig
bilateralt, men til tross for tilbud om gratis proteser og oppfalging var det en stor del som ikke
valgte & bruke protese, men foretrakk greps hjelpemidler for spesifikke aktiviteter (Johansen
etal., 2015).

Biddis og Chau (2007) foretok en kritisk gjennomgang av 200 artikler som rapporterte pa
protesebruk i perioden 1980-2006 (Biddiss & Chau, 2007). De fant at omtrent en av fem
sluttet & bruke sin armprotese, barn og voksne sett under ett. Arsaker til avvisning av
protesebruk var blant annet mangel pa funksjonell nytte, mindre attraktivt utseende og vekten
av protesen (K. Postema, van der Donk, van Limbeek, Rijken, & Poelma, 1999). De
inkluderte studiene viste sveert ulike resultater noe som sannsynligvis skyldes de heterogene
utvalgene og forskjeller i metodikk (Biddiss & Chau, 2007).

2.3.5 Armprotesebruk hos barn med RDA

I Sverige fant Hermansson og kollegaer (2005) at det knyttes sosiale stigma til deformiteten
hos barn med RDA og at det er ulikt for jenter og gutter (L. Hermansson et al., 2005).

Studien, som sa pa forholdet mellom sosial kompetanse, oppfarsel, emosjonelle problemer og
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protesebruk hos gutter og jenter med RDA som i utgangspunktet hadde fatt tilpasset en
myoelektrisk protesehand, viser at RDA og protesebruk pavirker den psykososiale
tilpasningen forskjellig avhengig av kjgnn. Hos jentene var redusert protesebruk forbundet
med lavere skar pa sosial kompetanse, mens hos guttene gkte den totale kompetanseskaren
med redusert protesebruk. Dette forklares blant annet med at gutter og jenter utfgrer
forskjellige aktiviteter, ved hjelp av forskjellige gjenstander der protesen kan betraktes som et
problem av guttene og som hjelp av jentene. Hovedfunnet i studien er imidlertid at svenske
barn med RDA som i utgangspunktet har blitt utstyrt med en myoelektrisk protese, gjor det
ganske bra. De globale resultatene viser ingen signifikante forskjeller mellom disse barna og

de normative dataene.

I Sverige konkluderte Hermansson og kollegaer (2005) med at barn med RDA som brukte en
myoelektrisk handprotese var like bra tilpasset psykososialt som deres funksjonsfriske
jevnaldrende, men at det var knyttet sosiale stigma til deformiteten og at det var ulikt for
jenter og gutter. Jentene viste lavere kompetanseskar ved sjeldnere protesebruk. For guttene

var dette motsatt (L. Hermansson, Fisher, Bernspang, & Eliasson, 2005).

| 2006 undersgkte James og kollegaer virkning av protesebruk pa funksjon og livskvalitet hos
barn med unilateral (ensidig) underarmdysmeli (James et al., 2006). Forskerne konkluderte
her med at armproteser kan bidra positivt i forhold til sosial akseptering eller vaere et nyttig
redskap i spesialiserte aktiviteter. Armproteser synes derimot ikke & pavirke barnas funksjon
eller livskvalitet, som er nesten normal for barn med ensidig underarmdysmeli uavhengig om
de bruker protese eller ikke. I lys av disse funnene stiller James og kollegaer (2006)
spegrsmalstegn ved det rutinemessige tilbudet om tilpasning av proteser til sveert sma barn (fra
6 maneder) og ved oppfordringen om a bruke protese for & oppna bedre funksjon og

livskvalitet.

En studie publisert av Reinkingh og kollegaer i 2012 viser at stumpsensibiliteten til barn med
reduksjonsdeformitet i armene er svert god. Den er faktisk bedre enn sensibiliteten i den
uaffiserte armen ifelge denne studien. Denne utmerkede sensibiliteten gir en hgy grad av
funksjonalitet sammenlignet med en hard plastikkprotese (Reinkingh, Reinders-Messelink,
Dijkstra, Maathuis, & van der Sluis, 2014). Pafgring av protese pa en stump betyr at man
hindrer tilgang til den fglsomme og funksjonelle stumpen og tillegger kroppen ekstra
vekt/tyngde.
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3 Metode

3.1 Design

Studien er en observasjonell tverrsnittsstudie (Altmann, 1991, s. 75) som kartlegger og
beskriver forskjeller mellom to grupper pa et tidspunkt. Strategien for & besvare
forskningsspgrsmalet (designet) er a beskrive selvrapporterte data (observasjoner) i RDA-
gruppen og kontroll-gruppen gitt som svar i et spgrreskjema (metoden). Slike beskrivende

tverrsnittsstudier kalles ofte surveys pa engelsk (ibid).

Studien undersgker funksjon i arm, skulder og hand, tilfredshet med livet og generell helse i
de to utvalgene, samt forekomsten av protesebruk i RDA-gruppen. Det ble stilt noen
retrospektive spgrsmal tilbake til barndommen med hensyn til tilpasning og bruk av protese.

RDA.- gruppen ble matchet med en gruppe kontrollpersoner, men ikke pa individniva.

Det ble benyttet en kvantitativ forsknings metode for a besvare problemstillingene. Dette
innebarer at man tar utgangspunkt i tidligere forskningsresultater og egne erfaringer pa
omradet, strukturerer teorien og formulerer testbare hypoteser, samt gjennomfarer statistiske

analyser og vurderinger relatert til den oppstilte teorien (Olsson & Sorensen, 2003).

Fordelen med det valgte designet er det er relativt lite ressurskrevende, mange ulike variabler

kan studeres og det er hypotesegenererende (Laake, Hjartaker, Thelle, & Veiergd, 2007).

Wahl og Hanestad fastlar at selvrapportering er den beste mate a fa kunnskap om pasienters
livskvalitet pa (Wahl & Hanestad, 2004, s. 36). Strukturerte sparreskjemaer synes a vere den
beste maten a for & ivareta pasientens subjektivitet i kvantitativ forskning (Wahl & Hanestad,
2004, s. 36). Tversnittstudier gir et oversiktshilde av situasjonen ved @ sammenlikne de ulike
gruppene (Ibid, s. 37).

Ulempen er at designet ikke ngdvendigvis gir informasjon om arsakssammenheng
(kausalitet) (Laake et al., 2007).
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3.2 Personvern

3.2.1 Godkjennelser

Studien er en del av et medisinsk og helsefaglig forskningsprosjekt
(2013/1320/«Armdysmelistudien») som, i trad med helseforskningsloven
(helseforskningsloven, 2008), er lagt frem for REK Sgr-@st A (regional etisk komite for
medisinsk og helsefaglig helseforskningsetikk) og personvernombudet pa Oslo
universitetssykehus (forskningsansvarlig institusjon). Godkjennelse pa at det er medisinsk,
juridisk og vitenskapelig forsvarlig foreligger (Vedlegg 7. 1). Videre er studien forelagt og
godkjent av Kvalitetssikringsutvalget ved Avdeling for helsefag ved Universitetet i Oslo
(Vedlegg 7. 2).

Forskningsprosjektets data oppbevares forsvarlig og i trad med personopplysningsforskriften
kapittel 2 (Personopplysningsloven, 2018), og Helsedirektoratets veileder for «Personvern og
informasjonssikkerhet i forskningsprosjekter innenfor helse og omsorgssektoren»
(Helsedirektoratet, 2006).

3.2.2 Samtykke

Deltagerne som var gnsket til studien (se punkt 3.3.1 Populasjonen og utvelgelse), fikk
tilsendt informasjon om studien i posten, inkludert samtykkeskjema og spgrreskjema.
Samtykket bygget pa spesifikk informasjon om forskningsprosjektet for & sikre at
respondentene ga informert, frivillig, uttrykkelig og dokumenterbart samtykke til deltagelse
(J. fr. Helseforskningsloven § 13) (helseforskningsloven, 2008).

Alle deltakere i undersgkelsen hadde til enhver tid rett til & trekke seg fra undersgkelsen.
Deltakere kan ogsa be om at opplysningene de har gitt skal slettes (Helseforskningsloven §
13) (helseforskningsloven, 2008), sa lenge dataene ikke er anonymisert eller allerede har
inngatt i vitenskapelig arbeid.
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3.3 Utvalg

3.3.1 Populasjonen og utvelgelse

RDA-gruppen:

| studien er det valgt & inkludere voksne personer >18 &r (pr 31. 06. 13) med reduksjonsdefekt
kun i arm, som mangler hele eller deler av en arm, eller begge armene, som fglge av en
medfgdt feildannelse og som ikke er ledd i syndrom eller annen sammensatt tilstand. Det vil
si ICD 10 diagnosekodene Q71.0-9. Hvorvidt det er en unilateral eller bilateral
reduksjonsdefekt gar ikke frem av diagnosekodene og alle med reduksjonsdefekt pa armene er
derfor inkludert. Pasienter som i tillegg har reduksjonsdefekt pa underekstremitetene, mangler

norsk kunnskaper eller mangler samtykkekompetanse er ekskludert.
Inklusjonskriterier:

e Voksne >18 ar pr 31.06.13

e Mangel pa hele eller deler av en arm, eller begge armene (ICD 10 diagnosekodene
Q71.0-9)

e Reduksjonsdefekt kun i overekstremitet
e Registrert ved Oslo universitetssykehus

Eksklusjonskriterier:

e Ervervet amputasjon

e Medfadt feildannelse som ledd i et syndrom eller annen sammensatt tilstand
e Reduksjonsdefekt pa underekstremitetene

e Manglende norsk kunnskaper

e Manglende samtykke kompetanse
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Kontroll gruppen:

Inklusjonskriterier:

e Voksne >18 ar pr 31.06.13

e Fraden generelle norske befolkningen
Eksklusjonskriterier:

e Manglende norsk kunnskaper

e Manglende samtykke kompetanse

Oslo universitetssykehus har flest pasienter med reduksjonsdefekt i Norge og har
representasjon fra fire helseregioner (N= 186 personer >18 ar pr 31.06.13 med
reduksjonsdefekt i arm). Pasientlister ble hentet ut av pasientregisteret ved hjelp av Data og
analyseavdelingen pa sykehuset. Navn, personnummer, adresse, diagnosekode ble hentet ut.
Riktig diagnosekode (ICD 10 Q71.0-9) ble verifisert ved hjelp av Oslo universitetssykehus
pasientjournal. Alle pasientene som passet til inklusjonskriteriene fikk tiloud om & delta i

studien — et sakalt bekvemmelighetsutvalg.

Det viste seg senere gjennom respondentenes egen rapportering (tegning og beskrivelse pa
sparreskjemaet) og den kliniske undersgkelsen (i hovedstudien) at en del pasienter hadde
mangelfull eller feil diagnosekoding i Oslo universitetssykehus registeret. Alle pasientene
som etter verifiseringene ikke passet til inklusjonskriteriene fikk journalene rettet og ble

ekskludert fra studien.

3.3.2 Kontrollgruppe

For & sammenligne funksjon, helserelatert livskvalitet og tilfredshet med livet hos RDA-
gruppen med et tilfeldig utvalg av befolkningen, ble det trukket en kontrollgruppe tilfeldig
utvalgt fra den norske generelle befolkningen innen aldersspennet. For hver person ble det
trukket seks kontrollpersoner. Navn, personnummer og adresse ble hentet ut av EVRY
Information Services (ledende nordisk IT-tjeneste og programvareselskap) som har avtale

med Skatteetaten om distribusjon av Folkeregisteret. Demografiske faktorer som kjgnn og

24



alder ble ikke matchet, da det i falge statistiker er kompliserende og binder opp data. (Det er

bedre & justere for dette etterpa i en regresjonsanalyse).

3.3.3 Styrkeberegning

En styrkeberegning er a ansla pa forhand hvor stor en effekt enten kan forventes a vere, eller
hvor stor den bar vaere, for at den skal ha klinisk betydning og beregne sannsynligheten for at
resultatet av studien med et gitt antall individer blir statistisk signifikant (Pripp, 2017).

«Den statistiske styrken er sannsynligheten for et statistisk signifikant resultat, under
forutsetning av at vare antagelser er korrekte» (Pripp, 2017). | statistisk terminologi kan
styrken beskrives som sannsynligheten for at nullhypotesen vil bli forkastet av den statistiske
testen dersom den alternative hypotesen er sann (Pripp, 2017).

Det som gir styrke i en studie er antall deltagere, effektstarrelsen, og hvor homogent utvalget
er, samt design og hvilke statistiske tester som blir brukt (Pripp, 2017). «Jo starre
effektstarrelse, desto starre statistisk styrke — og desto ferre deltagere trengs for a finne
statistisk signifikante resultater» (ibid). Mer like eller homogene respondenter gir lavere

standardavvik og gkt statistisk styrke (Pripp, 2017)

Styrken forteller oss hvor mange personer som minimum bgr inkluderes i hver gruppe, for a

veere sikker pa at forskjellene vi eventuelt finner ikke skyldes tilfeldigheter (ibid).

Sammenhengen mellom gkt antall deltagere og statistisk styrke er illustrert i figur 1 som er

hentet fra Tidsskriftet for den norske legeforening (Pripp, 2017).
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Effektstorrelse i populasjonen: Liten == Middels == Stor
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Figur 1. Sammenhengen mellom antall deltagere i studien og statistisk styrke ved liten, middels eller stor
effektstarrelse, Cohens d lik henholdsvis 0,2, 0,5 eller 0,8 ((Cohen, 1988)). @kt antall deltagere i studien gir gkt
statistisk styrke og starre sannsynlighet for & kunne pavise en statistisk signifikant forskjell mellom to utvalg (p-
verdi < 0,05) (Pripp, 2017).

| falge Pripp (2017) anbefaler statistikere «ofte 5 % sannsynlighet for & hevde effekt nar
denne ikke er sann (vanlig kalt o eller signifikansnivéet) og 20 % sannsynlighet for & hevde
ingen effekt nar det faktisk er en sann effekt (ofte kalt B)». I folge Burmeister (2012) er den
statistiske styrken 1 — B, noe som da gir en statistisk styrke pa 80 % (Pripp 2017).

Begrepene statistisk og klinisk signifikans ma skilles pa da de ikke kan ikke forstas som det
samme (Pripp, 2017). Statistisk signifikans er et matematisk definert begrep, mens
definisjonen av klinisk signifikans langt fra er like entydig (ibid). Selv om det burde vere
enighet i det medisinske fagmiljeet om hvor stor en effekt skal vere for at den skal ha klinisk
relevans, sa er det er ikke alltid tilfellet (Pripp 2017).

Det som ifglge Pripp (2017) kan veere til hjelp i vurderingen av klinisk betydning, er resultater
fra tidligere studier, eller bruk av generelle statistiske uttrykk for effektstarrelse som f.eks.
Cohens d (Cohen, 1988). Den uttrykker i fglge Pripp (2017) «forskjellen i gjennomsnitt
mellom to grupper relativt til standardavviket og angir liten, middels eller stor effekt» (Pripp,
2017).

Far studien ble startet ble det gjort en a priori styrkeberegning av statistiker med utgangspunkt
I felgende: VVed Oslo universitetssykehus var det 196 registrerte pasienter >18 ar med
reduksjonsdefekt i arm (Q71 kode) pr 31.12.11. Medisinsk fedselsregister i Bergen (MFR)

har beregnet at 9 % har reduksjonsdefekt pa bade arm og ben. Ut fra dette prinsippet estimerte
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vi at det i Oslo universitetssykehus er registret 178 (91 % av 196) individer >18 éar pr 31.12.11

som har reduksjonsdefekt kun i arm.

For a gjare styrkeberegningen brukte statistiker kohorten som var registrert ved Oslo
universitetssykehus pr 31.12.11 med RDA (Q71: N=178, Q71.0-3: N=108). Denne kohorten
ville ifglge statistiker ha et tilstrekkelig antall pasienter for & sammenligne med normative
data og innad i gruppen. Eksempelvis, for en forskjell tilsvarende en medium effekt starrelse
(gjennomsnittlig differanse lik et halvt standardavvik) mellom to grupper innad i kohorten,
trenger man 63 pasienter i hver gruppe for fa 80 % styrke ved 5 % signifikansniva.

Det ma for ordens skyld bemerkes at starrelsen pa utvalget med kun reduksjonsdefekt pa arm
endret seg fra N=178 til N=186 etter styrkeberegningen som falge av nyere dato for uttrekk
av pasientdata, men ogsa pa grunn av pagaende kvalitetssikring av registeropplysningene i
Oslo universitetssykehus.

3.4 Datainnsamling

Denne studien tar utgangspunkt i to sparreundersgkelser; en til pasienter med
reduksjonsdefekt i armene, ICD 10 diagnosekode Q71.0-9, og en tilsvarende
sparreundersgkelse til den generelle befolkningen i Norge med unntak av spgrsmal rettet

spesifikt mot reduksjonsdefekt og protesebruk.

3.4.1 Rekruttering

Deltagerne fikk tilsendt informasjon om studien, informasjonsskriv, samtykkeskjema og
sparreskjema (vedlegg 3, 4 og 5) i posten og kunne fylle sparreskjemaet ut etter
fremgangsmater angitt pa skjemaet. Skjema skulle returneres innen tre uker. Respondentene
ble purret dersom de ikke hadde svart innen fristen. Deltakerne fra den generelle norske
befolkningen (kontrollene) ble ikke purret. Deltakerne som returnerte utfylt spgrreskjema og
som oppfylte kriteriene ble inkludert i studien.

For a motivere til deltagelse ble det trukket en vinner av en i-Pad blant deltakerne som svarte

innen fristen.
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3.4.2 Spgarreskjema

Det er benyttet enkle, reliable og validerte instrumenter for & fa svar pa

forskningsspgrsmalene.

Maleinstrumentene som ble brukt for & male funksjonsniva, tilfredshet med livet og
helserelatert livskvalitet var henholdsvis KvikkDASH (Dysfunksjon i arm, skulder og hand),
EuroQoL-5D-5L VAS skala (Sparreskjema om helserelatert livskvalitet) og SWLS
(Satisfaction with Life Scale/ tilfredshet med livet skala). | tillegg ble det stilt sparsmal om

demografiske data som kjgnn, alder, boforhold/sivilstatus, utdanningsniva og arbeid.

Fra pasientgruppen ble det i tillegg innhentet data rettet spesifikt mot reduksjonsdefekt og
protesebruk. For a studere gruppens spesielle helse og problemstillinger (det vil si diagnose,
tilpasning og bruk/ ikke-bruk av protese) ble et egenutviklet spgrreskjema benyttet. Bade

sparreskjemaene som ble benyttet til pasientene og kontrollene er vedlagt. (vedlegg 5 og 8)

Sperreskjemaene ble utarbeidet i samarbeid med fagfolk pa Oslo universitetssykehus,
Sykehuset innlandet og noen sparsmal ble hentet fra en tilsvarende studie gjort pa
armamputerte (K. @stlie et al., 2011b). Spgrsmalene ble testet av fagfolk (n=5), pasienter

(n=5) og venner og familie (n=5). Tilbakemeldinger ble hensynstatt.

Forskerne la inn skjemaene i SPSS i henhold til utarbeidet kodebok. Spgrreskjemaene

oppbevares innelast av Oslo universitetssykehus.

3.4.3 Maleinstrumenter

Demografiske variabler. Demografiske variabler som kjgnn, alder, boforhold,

utdannelsesniva, arbeidsstatus og ICD 10 diagnosekode og protesebruk ble registrert.

ICD 10 Diagnosekode Q71.0-9 Kategorisk nominal variabel med kategorier for hver ICD-10
kode. I kategoriene med faerre enn fem individer skal kategoriene slaes sammen i de
statistiske analysene. Respondentene ble bedt om a tegne sin deformitet pa en figur i
sparreskjemaet Merk av niva for dysmelien og tegn dysmelien sa godt du kan pa figuren. |

tillegg hentes diagnose ut fra journal og register pa Oslo universitetssykehus.

Protesebruk. Respondentene ble spurt: Har du noen gang fatt tilpasset protese?: ja, nei.
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Protesebruk — forekomst. Respondentene ble bedt om & svare pa om protese brukes i dag:

Bruker du protese i dag?: ja, nei.

Protesebruk — hyppighet. Respondentene ble bedt om a svare pa hvor ofte de bruker
protese i dag: Daglig. (Det vil si 0-4 timer, 5-8 timer, mer enn 8 timer), 1-6 ganger i uka, 1-4

ganger i maneden, sjeldnere

Funksjon

Funksjon er vurdert ved hjelp av det anatomisk, regionspesifikke spgrreskjemaet KvikkDASH
(QuickDASH); den norske kortversjonen av maleinstrumentet DASH (Finsen, 2008). | stedet
for 30 sparsmal (items), inkluderer KvikkDASH 11 sparsmal for a male fysisk funksjon og
symptomer hos personer med en eller flere muskelskjelettlidelser i gvre i arm, skulder og
hand. Spersmalene besvares ved a krysse av ett av fem svaralternativer, som senere gis

poengverdi fra 1 til 5.

KvikkDASH er skaret i to valgfrie moduler for aktiviteter: en dysfunksjon og symptomdel
med elleve sparsmal og en del med fire spgrsmal som beskriver aktiviteter som krever hgy
grad av fysisk ytelse innen sport/musikk eller arbeid. Kun dysfunksjon/symptom delen ble
brukt i denne studien. Se vedlagt sparreskjema for de elleve ulike sparsmalene og gradering

av svaralternativene (vedlegg 5, side 9 i skjemaet).

De elleve ordinale kategoriske KvikkDASH variablene ble slatt sammen (transformert) til en
kontinuerlig variabel kalt sumskar KvikkDASH ved at tallverdiene (1-5) pa svarkategoriene
ble summert. Elleve sparsmal ga en maksskar pa 55 poeng. Det ma vaere svar pa minst 10
spgrsmal for & beregne en KvikkDASH skar. Der det kun var 10 svar ble gjennomsnittet
beregnet og imputert pa det manglende svaret. Sumskaren ble deretter beregnet ved hjelp av
formelen: KvikkDASH skar=[(summen av antall svar/antall svar) -1 ]x25= min 0 (maks 100).
Ved a gjere dette utnyttes informasjonsmengden i materialet bedre, normalfordelte data
oppnas og dataene blir bedre egnet for analyse og hypotesetesting (Kennedy & American

Academy of Orthopaedic Surgeons, 2011).

Kartleggingsverktgyet QuickDASH er et anerkjent skjema brukt verden over, og er som
fullversjonen DASH, valid (gyldig), reliabelt (palitelig) og responsivt (falsomt) og kan brukes
for kliniske og eller forskningsformal (Kennedy & American Academy of Orthopaedic
Surgeons, 2011). Skjemaet er oversatt 50 sprak og dialekter. Til norsk ved Vilhelm Finsen i
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2008 (Finsen, 2008). I den norske oversettelsen har Finsen rapportert tilpasningsprosessen,
men ikke pa maleegenskapene (det vil si intern konsistens, test-retest reliabilitet og interrater

reliabilitet, samt validitetstesting og responsiveness).

Egenvurdert helserelatert livskvalitet

EuroQol-5D (EQ-5D) er utviklet av en internasjonal gruppe forskere i Europa, The EuroQol
Group og er et mye brukt mal pa generell helserelatert livskvalitet validert for ulike
pasientgrupper (Holm, 2013). Instrumentet bestar av to deler; en beskrivende kategorisk del
og en visuell analog skala (VAS) (The EuroQol Group, 1990) (van Reenen & Janssen, 2015).

Den generelle beskrivende delen bestar av fem domener (mobilitet, egenomsorg, vanlige
aktiviteter, smerter / ubehag, angst / depresjon). Hver dimensjon har fem nivaer: ingen
problemer, sma problemer, moderate problemer, alvorlige problemer, og ekstreme problemer.
Respondenten blir bedt om & indikere hans / hennes helse tilstand ved & krysse av i boksen
med den mest relevante setningen i hver av de 5 dimensjonene. Sifrene til de fem
dimensjonene kan kombineres i et 5-sifret tall som beskriver respondentens helse tilstand, for
eksempel 13245 (van Reenen & Janssen, 2015). Den individuelle helseprofil omregnes til en
indeks- score ved hjelp av en standardisert indeks-verdi kalkulator (\Van Hout et al., 2012).
Det er ikke utarbeidet norske indeks skarer for testen. Verdier fra en dansk studie (Sgrensen,
Davidsen, Gudex, Pedersen, & Brgnnum-Hansen, 2009) benyttes i analyser for norske
forhold, men vi har ikke benyttet denne muligheten i var studie.

Den visuelle skalaen (EQ-VAS) registrerer respondentens selvvurderte helse i dag pa en
vertikal, visuell analog skala som er gradert fra 0-100 hvor 0 utgjer «den verste helsen du kan
forestille deg» og 100 utgjer «den beste helsen du kan forestille deg». Respondentene bes om
a markere et kryss pa skalaen for a indikere hvordan helsen er i dag og deretter skrive tallet
merket pa skalaen i en boks ved siden av skalaen (van Reenen & Janssen, 2015). Denne
informasjonen kan brukes som et kvantitativt mal pa helse som den bedegmmes av de enkelte
respondentene (ibid). EQ-5D-5L har vist god validitet og reliabilitet innen ulike
helsetilstander (ibid). Instrumentet er oversatt til mange sprak inkludert norsk. Papirutgaven
av instrumentet kan brukes vederlagsfritt etter sgknad til Euro Qol Group Excecutive Office
(Vedlegg 9).
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Tilfredshet med livet

Males ved hjelp av SWLS: Satisfaction with Life Scale som er et kartleggingsverktay med
fem utsagn om tilfredshet med livet som et hele (ED Diener, Emmons, Larsen, & Griffin,
1985; W. Pavot & Diener, 2009). Respondentene bes om a rangere sin enighet med fem
uttalelser. Hvert sparsmal skares pa en 7-punkts Likert skala der 1 er lik «stemmer darlig» og
7 er lik «stemmer perfekt». Skarene blir slatt sammen til en sumskar der lavest mulig skar er 5
og hgyest mulig skare er 35. Sumskaren er valgt delt med antall spgrsmal, da det synes
passende a relatere skaren til likertskalaen, i stedet for & bruke den summerte
aggregatpoengsummen, og da er cutoffs for poengberegning i falge Diener (2006) som falger
(aggregatsummen star i parentes): 6-7 (30 — 35)=veldig hgy poengsum; sveert forngyd, 5-6
(25- 29)=hgy poengsum, forngyd, 4-5 (20 — 24)=gjennomsnittlig poengsum; ganske forngyd,
3-4 (15 — 19)=litt under gjennomsnittet i livstilfredshet; litt misforngyd, 2-3 (10 —
14)=misforngyd og 2-1 (5 — 9)=sveert misforngyd (E. Diener, 2006).

Kartleggingsverktayet er utviklet for a fange opp individers subjektive evaluering av eget liv.
Instrumentet er tilgjengelig pa mer enn 20 sprak og kan brukes vederlagsfritt (Vittersg, 2009).
Det er et av de mest brukte maleinstrumentene for & fange opp subjektivt velvaere generelt og
livstilfredshet spesielt (ibid). SWLS har god intern konsistens med en Chronbach’s alpha
koeffisient pa 0, 85 (William Pavot, Diener, Colvin, & Sandvik, 1991). Litteraturen viser
dessuten relativt godt samsvar mellom test-retest-reliabilitet for tester tatt med korte
mellomrom (Vittersg, 2009). Med hensyn til validitet er tilfredshet med livet her forstatt
intuitivt, og ifelge Vittersg (2009) er det gjort relativt lite arbeid for & utdype hvilke teoretiske
betydninger begrepet livstilfredshet kan tillegges. Vittersg (2009) konkluderer likevel med at
SWLS ma kunne ansees som et reliabelt og relativt valid globalt mal pa subjektivt velvaere og
livstilfredshet i vestlige land (Vittersg, 2009).

3.4.4 Dataanalyser

| dataanalysen er formalet & kategorisere de innsamlede dataene pa en mate som kan beskrive
og analysere det vi har funnet. Malet i dataanalysen er a forenkle datamengden i det

innsamlede datamaterialet for & gjere det mulig a besvare problemstillingen var.
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| denne tverrsnittstudien er det brukt kvantitative analysemetoder for 8 sammenlikne to
uavhengige grupper, der nullhypotesen er at gruppene er like; gruppene er beskrevet og

sammenliknet gjennom deskriptive analyser og statistiske analyser av forskjeller.

Data er bearbeidet og analysert ved hjelp av det statistiske dataprogrammet IBM SPSS
(Statistical Package for Social Sciences) Statistics Version 23 (SPSS, 2015).

Dataene er gjennomgatt og sjekket for feil. Dataene er manipulert ved at det er generert nye
variabler: sumskar variabler (SWLS, KvikkDASH, EQ-VAS), grupper pa kategoriske
variabler er slatt sasmmen (bostatus, utdanningsniva, protesebrukshyppighet), kontinuerlig
variabel er gjort om til kategorisk variabel med flere grupper (alder i 3 grupper). Data for
variablene tilfredshet med livet og dysfunksjon i arm, skulder og hand er behandlet i samsvar

med de angitte formlene i manualen for hvert instrument.

Kategoriske data er oppsummert, presentert og beskrevet i tabeller. Ved frekvenser under 100
oppgis frekvensen og % en uten desimal er satt i parentes. Kontinuerlige data er farst
undersgkt med histogram og g-q plot, og oppsummert, presentert og beskrevet med boksplott

medianer og kvartiler (ikke normalfordelte data) (Freslie, 2015 ).

Ved sammenlikning av to eller flere grupper med uavhengige, kontinuerlige data der
nullhypotesen er at gruppene er like er det brukt henholdsvis en Mann Whitney U test og en

Kruskal Wallis test for & vurdere om det er signifikante forskijeller (Freslie, 2015 ).

Statistisk signifikansniva er satt til 0,05 og det viser sannsynligheten for observasjonene vare
under forutsetning av at null-hypotesen er sann. Dette betyr med andre ord at vi finner det
akseptabelt med fem % risiko for a ta feil (Kjeerstad, 2018).

I tillegg til en p-verdi < 0,05 evalueres statistisk relevans pa bakgrunn av klinisk relevans,
hvordan studien er designet, hvilke metoder som er brukt for & minimere tilfeldigheter, bias

og konfunding og hva tidligere studier har vist (Frgslie, 2015 ).

Ingen p- verdi kan i seg selv gjare resultatet betydningsfullt (Kjerstad 2018). Kjerstad hevder
at: «signifikansnivaet» rett og slett ikke kan veere gjenstand for et rigid valg som gjeres far en
har vurdert starrelsen pa effekten». Malet er ifalge Kjerstad a estimere starrelsen pa en mulig
effekt og diskutere rimelige odds for a satse pa at den er reell (Kjerstad, 2018). Det

essensielle er a estimere de aktuelle effektene i den bakenforliggende populasjonen.
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Effektstarrelsen (ES) er i denne studien knyttet til forskjellen mellom to grupper og beregnes
pa grunnlag av forskjellen mellom gruppegjennomsnittene det vil si hvor uttalt eller markant
en forskjell er (Svartdal, 2018). Konkret gjgres dette ved at gjennomsnittsforskjellen mellom

gruppene divideres med standardavviket i gruppene (Svartdal, 2018).

Statistikeren Jacob Cohen (1988) foreslo ulike retningslinjer for & vurdere forskning som
involverer sammenlikning av ulike grupper og sammenhenger mellom variabler (Svartdal,
2018). Var studie undersgker forskjeller og det benyttes falgende prinsipp for
gruppesammenlikning og tolkning av effektsstarrelsen: 0,20=liten effekt, 0,50= medium
effekt og 0,80= stor effekt.

En vurdering av reel signifikans, vil bli papekt og underbygget i diskusjonsdelen.
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4 Resultater

4.1 Utvalg

Tilgjengelige respondenter

N=1278

VVoksne med VVoksne fra den generelle norske

reduksjonsdeformitet befolkningen

N=186 N=1092

Svarte ikke Svarte ikke

N=751

N=79

Respondenter Respondenter

N=107 (58%) N=341 (31%)

Q71.0 og Q71.4-8

N=34

Protesebrukere Ikke-protesebrukere

N=13 N=12

Figur 2 Flytdiagram over respondentene.
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Det ble sendt ut spgrreskjemaer til i alt 186 pasienter i RDA-gruppen og 1092

kontroller fra den norske generelle befolkningen. Flytdiagrammet (figur 1) viser antall
sparreskjemaer sendt ut til personer med reduksjonsdefekt i armene (RDA) (pasienter) og
personer fra den generelle norske befolkningen (kontroller), og antall svar og svar %.

Demografiske data

Demografiske data over RDA-gruppen og kontrollgruppen er presentert i Tabell 1.

Tabell 1 Demografiske data

Variabler RDA Kontroller
(n=107) (n=341)
Kjgnn: mann 51 (48) 168 (49)
Alder (ar), median (Q1, Q3) 27 (22, 36) 48 (35, 61)
Alder kategorisert i 3 grupper
18-30ar 70 (65) 63 (19)
31-50ar 24 (22) 130 (38)
51-74ar 13 (12) 147 (43)
Utdannelsesniva
Ingeneller lav 7 (7) 25 (7)
Medium 47 (44) 115 (34)
Hgyt 53 (50) 198 (58)
Boforhold/Sivilstatus
Bor alene 30 (28) 53 (16)
Samboer eller gift 52 (49) 248 (73)
Bor med andre 24 (22) 39 (11)
I arbeid
Lgnnet arbeid, ja 77 (72) 255 (75)
Lennet arbeid, nei 30 (28) 85 (25)
RDA - affisert side
Venstre 51 (48) I/A
Heyre 43 (40) I/A
Begge 13(12) I/A
RDA — niva i studien (ICD10 diagnosekoder)
Q71.0 Medfgadt fullstendig mangel pa over- 1(2) I/A
ekstremitet
Q71.2Medfadt mangel pa bade underarm og hand 25 (23) I/A
Q71.3 Medfgdt mangel pa hand og fingre 48 (45) I/A
Q71.4 Longitudinal reduksjonsdefekt i radius 13 (12) I/A
Q71.5 Longitudinal reduksjonsdefekt i ulna 9 (8) I/A
Q71.6 Spaltehand 3(3) I/A
Q71.8 Andre spesifiserte reduksjonsdefekter i 6 (6) I/A
overekstremitet(er)
Q71.9 Uspesifisert reduksjonsdefekt i over- 2(2) I/A

ekstremitet

NOTE. Resultatene presenteres ved hjelp av frekvenser (%) for kategoriske variabler og median (Q1, Q3) for
kontinuerlige variabler. Manglende verdier er ikke hgyere enn 1 % for noen av variablene. Kontrollene er individer
tilfeldig trukket fra den generelle befolkningen. Forkortelser: RDA=reduksjonsdefekt i armene ICD10 kode Q71.0-9.
I/A= Ikke aktuelt. Q1=nedre kvartil og Q3=gvre kvartil. Noen tall summerer ikke til totalen pa grunn av
opphgyningsfeil som falge av omgjgaring til %.



Studien inkluderer 107 respondenter med congenital (medfadt) reduksjonsdefekt i armene (51
menn og 66 kvinner). De var 18-69 ar (gjennomsnittlig 31 ar, median 27 ar) (Tabell 1).
Beregningen av begge sentralmalene viser at aldersfordelingen er skjev; gjennomsnittet som
er mer folsomt for ekstreme observasjoner ligger lenger ut i halen. Median er mer robust i

forhold til ekstremobservasjoner.

Det var 49 personer (46 %) som rapporterte at de hadde fatt tilpasset protese. Kontrollgruppen
bestod av et tilfeldig uttrekk fra normalbefolkningen, i alt 341 personer. Svarprosenten var
31 %.

Bortsett fra alder og boforhold var det ingen signifikante forskjeller mellom RDA-gruppen og

kontrollgruppen nar det gjaldt demografiske data.

Funksjon og livskvalitet Ved a undersgke histogram og Q-Q-plott i begge utvalgene med
hensyn til funksjon i arm, skulder og hand, tilfredshet med livet og generell helse finner jeg at
dataene ikke er normalfordelte (symmetriske). Tydeligst er dette i kontrollgruppen der

responsvariablene har mange ekstremverdier og eller uteliggere.

Skarene pa funksjon i arm, skulder og hand har i begge utvalgene en positiv skew (skjevhet)
(et begrep som beskriver asymmetrien i utvalget) noe som inneberer at de fleste skarene er
samlet i enden av skalaen med lave skar og med en hale mot de hagye skarene (hgyreskjev
fordeling). P4 KvikkDASH skalaen betyr dette at de fleste respondentene har skaret en hgy
grad av funksjon. Skarene pa tilfredshet med livet og generell helse har en negativ skew i
begge utvalgene noe som betyr at de fleste skarene er samlet i den ene enden av skalaen med
hay skar og med en hale mot de lave skarene (venstreskjev fordeling). Pa skalaene SWLS og
VAS betyr dette at de fleste respondentene har skaret henholdsvis en hgy tilfredshet med livet

og hay generell helse.

Kurtosis, et begrep som beskriver hvor spiss eller samlet fordelingen er, er negativ pa SWLS
variabelen for RDA-gruppen og indikerer en relativt flat distribusjon som indikerer starre
variasjon og uteliggere, mens pa alle de gvrige variablene er det en positiv kurtosis som
indikerer en mer samlet distribusjon. Uteliggerne og ekstremverdiene i kontrollgruppen
beholdes fordi disse respondentene har svart innenfor omradet av mulige verdier, og 5 %
trimmet mean og mean er relativt like, henholdsvis 5,6 og 7,7 for funksjon, 5,2 og 5,3 for

tilfredshet med livet, 77,2 og 76,3 for opplevd generell helse.
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Utfra tolkningen om at dataene i hovedsak er skjevfordelte benyttes ikke-parametriske

statistiske beskrivelser og tester som ikke forutsetter normal fordelte data.

For & oppsummere de kontinuerlige variablene i studien benyttes boksplott for & sammenlikne
gruppene; en boks for hver gruppe i et felles boksplott. Et boksplott anskueliggjar
distribusjonsformen til gruppene og ser ut som en boks med veerhar (Rgislien & Fraslie,
2013). For a lage et boksplott sorteres alle tallene i stigende rekkefglge. Kvartilene er de tre
tallene som deler dataene i fire like store deler. Det midterste tallet kalles median og deler
dataene i to like store deler. Kantene pa boksen i boksplottet er nedre kvartil (Q1) og gvre
kvartil (Q3) (Reislien & Fraslie, 2013). Halvparten av malingene er mellom nedre og gvre
kvartil og utgjar boksen, en fjerdedel av malingene er lavere enn nedre kvartil (de 25 %
minste tallene) og en fjerdedel er hayere en gvre kvartil (de 25 % sterste tallene) (tegnes som
streker). Interkvartil range (IQR), ogsa kalt kvartildifferansen eller kvartilbredden, betegner
differansen mellom farste og tredje kvartil, altsd Q3 minus Q1. Tall som ligger ganske langt
(IQR*1,5) eller veldig langt (IQR*3) utenfor det normale (boksen) kalles uteliggere og
ekstremverdier. Disse markeres som rundinger eller stjerne i boksplottet. Ved hjelp av
boksplottene sammenlignes saledes resultatene i de to gruppene med hensyn til verdiomrade,
tyngdepunkt (medianene), spredning (kvartilbreddene) og skjevhet.

Ingen av sumskarvariablene hadde mer enn 2 % manglende data med unntak av sumskar
variabelen SWLS i kontrollgruppen som hadde 5, 9 % missing data (n=321) og
sumskarvariabelen KvikkDASH i kontrollgruppen som hadde 2, 6 % missing data (n=332).

4.1.1  Funksjoniarm, skulder og hand

Boksplottet i figur 3 viser funksjon i arm, skulder og hand i RDA-gruppen og kontroll
gruppen. Kontrollgruppen skaret bedre pa funksjon enn RDA-gruppen; bade maksverdi, gvre
kvartil, median og nedre kvartil er lavere enn tilsvarende verdier hos RDA-gruppen.
Maksverdien i kontrollgruppen er lavere enn gvre kvartil i RDA gruppen. Det betyr at mer
enn 25 % i RDA gruppen skarer darligere pa funksjon enn kontrollgruppen. Hos RDA-
gruppen er boksen bredere som betyr at skarene pa funksjon er mer spredt enn hos kontroll
gruppen. Boksplottet viser mange flere uteliggere og ekstremverdier retning darligere

funksjon i kontrollgruppen.
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Figur 3. Funksjon i arm, skulder og hdnd hos RDA-gruppen og den norske generelle befolkningen malt ved
KvikkDASH (0-100; 0= ingen vansker, 100=umulig & gjare, ekstremt)

Tabell 2 viser at det er en statistisk signifikant forskjell i funksjonsniva mellom de to
gruppene, men med en liten effekt starrelse. Ut av tabellen kan vi se en starre effektforskjell
for kvinner, men fortsatt en liten effektstarrelse. De eldste og yngste i RDA-gruppen
rapporterte statistisk signifikant darligere funksjon med henholdsvis stor og medium
effektsstarrelse sammenliknet med aldersgruppene i kontroll gruppene.

Tabell 2. Funksjon i arm, skulder og hand hos RDA-gruppen og kontroll gruppen, fordelt pa kjgnn og i tre
aldersgrupper.

RDA-gruppen Kontroll-gruppen P P Effekt
n=107 n=341 (RDA vs. (RDA vs. (Cohen’s d)
kontroller) kontroller)

Respons- Median (Q1, Q3) Median (Q1, Q3) MWU-test KW-test
variabel
KvikkDASH 12,5 (4,5, 25) 2,3(0,9) <0,001 r=-0,36
(0-100)
Kvinner 20,45 (n=56) 4,5 (n=170) <0,001 r=-0,42
Menn 9,09 (n=51) 2,2 (n=161) <0,001 r=-0,32
3 aldersgrupper: 0,015
18-30 ar 11,4 (n=70) 0,0 (n=62) <0,001 r=-0,51
31-50 ar 11,9 (n=24) 2,3 (n=125) <0,001 r=-0,39
51-74 ar 27,3 (n=13) 4,5 (n=143) <0,001 r=-0,97

RDA: reduksjonsdefekt i armene; KvikkDASH: Dysfunksjon i arm, skulder og hand (0-100) der 0=hgy funksjon,
100=Lav funksjon. MWU: Mann-Whitney U Test. KW: Kruskal-Wallis Test. Cohen’s d: (Cohen’s criterial 988)
0,20=liten effekt, 0,50=medium effekt og 0,80=stor effekt.
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4.1.2 Tilfredshet med livet.

Figur 4 viser spredningsmalene for tilfredshet med livet i RDA-gruppen og kontrollgruppen.
Tre fjerdedeler i begge gruppene skarer gjennomsnittlig eller hgyere pa forngydhet med livet.
Boksen er bredere hos RDA-gruppen det vil si at skarene er mer spredt og de har det laveste
endepunktet i forhold til kontrollgruppen. Kontrollene har imidlertid mange uteliggere

ekstremverdier lavere enn det laveste endepunktet til RDA-gruppen.

=Stemmer perfekt)

stemmer darlig 7

Tilfredshet med livet (1
L]
+00 OC000O0

RDA-gruppen n=105 Kontroll gruppen n=321

Figur 4. Tilfredshet med livet hos RDA-gruppen og den norske generelle befolkningen (kontroll gruppen), malt
ved sumskar av SWLS. Tolkning av skalaen: (6-7) Veldig hgy poengsum; svert forngyd, (5-6) Hgy poengsum,

(4-5) Gjennomsnittlig poengsum, (3-4) Litt under gjennomsnittet i livstilfredshet, (2-3) Misforngyd, (2-1) Sveert
misforngyd.

Tabell 3 viser at det ikke er statistisk signifikant forskjell mellom RDA-gruppen og kontroll-
gruppen nar det gjelder tilfredshet med livet. Det er heller ingen signifikant forskjell med

hensyn til kjenn eller alder.
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Tabell 3 Tilfredshet med livet hos RDA-gruppen og kontroll gruppen, fordelt pa kjgnn og i tre aldersgrupper.

RDA-gruppen Kontroll gruppen P P Effekt
n=107 n=341 (RDA vs. (RDA vs. (Cohen’s d)
kontroller) kontroller)
Respons- Median (Q1, Q3) Median (Q1, Q3) MWU-test KW-test
variabel
SWLS (1-7) 5,4 (4,6,2) 5,4 (4,8, 6) 0,974 -
Kvinner 5,4 (n=56) 5,4 (n=161) 0,441 -
Menn 5,6 (n=49) 5,4 (n=159) 0,344 -
3 aldersgrupper: 0,441
18-30 ar 5,4 (n=68) 5,3 (n=62) 0,388 -
31-50 ar 5,6 (n=24) 5,4 (n=126) 0,579 -
51-74 ar 4,0 (n=13) 5,6 (n=133) 0,100 -

RDA: reduksjonsdefekt i armene; SWLS: Tilfredshet med livet skala (1-7, 1=stemmer darlig, 7= stemmer perfekt);
MWU: Mann-Whitney U test. KW: Kruskal-Wallis Test. Cohen’s d: Cohen’s criterial 988: 0,20=liten effekt,
0,50=medium effekt og 0,80=stor effekt.

4.1.3 Generell helse

Figur 5a-5e viser prosentandel selvvurdert generell helse i RDA-gruppen og kontroll gruppen
for de fem helserelaterte kategoriene; mobilitet, egenomsorg, vanlige aktiviteter,
smerter/ubehag, angst/depresjon i fem nivaer. RDA-gruppen og kontroll gruppen vurderer sin

generelle helse likt eller ganske i de fleste kategoriene.

RDA-gruppen og kontrollgruppen skarer likt pa mobilitet (figur 5a). De fleste har ingen
problemer med & ga omkring, noen oppgir litt problemer og noen fa oppgir middels til store

problemer med & ga omkring.
Personlig stell gar uten problemer for det store flertallet i begge gruppene (figur 5b).

Vanlige gjeremal er kategorien som skiller RDA-gruppen mest fra kontrollgruppen (figur 5¢).
De fleste i RDA-gruppen skarer dog relativt hgyt det vil si ingen problemer med a utfgre
vanlige gjeremal, men en starre prosentandel med RDA oppgir litt problemer eller middels

store til store problemer med a utfgre vanlige aktiviteter sett i forhold til kontrollgruppen.

Smerter og ubehag er vanlig forekommende i det store flertallet hos begge gruppene (figur
5d) og er den kategorien flertallet i begge gruppene skarer darligst pa av de fem, lavest i

RDA-gruppen. Mange har litt smerter og ubehag, ca. 10 % har middels store smerter.
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Litt angst og depresjon er relativt vanlig i under halvparten i begge gruppene (figur 5e), og
hyppigst forekommende i RDA-gruppen.
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Figur 5a. Mobilitet (EQ 5D) hos RDA-gruppen (n=107) og kontrollgruppen (GP gruppen) (n=337) malt i fem
nivaer: ingen problemer, sma problemer, moderate problemer, alvorlige problemer, og ekstreme problemer.
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EQ personlig stell EQ personlig stell

Figur 5b. Personlig stell (EQ 5D) hos RDA-gruppen (n=107) og kontrollgruppen (GP gruppen) (n=339) malt i
fem nivaer: ingen problemer, sma problemer, moderate problemer, alvorlige problemer, og ekstreme problemer.

1000% RDA og 1000% RDA og
G GB
ERDA gruppen EGP gruppen
80,0% 800%
T 0% t  s00%
< ®
o o
e 2
G o
o o
40,0% 400%
200% 200%
0% 0%
Jeg haringen Jegharlit ~~ Jegharmiddels  Jeg har store | Jeg haringen | Jegharlitt ~ Jegharmiddels  Jeg harstore
problemer med & problemermed & store problemer  problemer med & problemer med & problemer med& store problemer  problemer med &
utfere mine utfere mine med & utfare utfere mine utfere mine utfere mine med & utfere utfere mine
vanlige gjeremal vanlige gjeremal minevarlige  vanlige gjeremal vanlige gjgremal  vanlige gjeremal mine vanlige  vanlige gjgremal
gjaremal

gjaremal

EQ vanlige gjeremal EQ vanlige gjeremal

Figur 5c. Vanlige gjgremal (EQ 5D) hos RDA-gruppen (n=107) og kontrollgruppen (GP gruppen) (n=339) malt i
fem nivaer: ingen problemer, sma problemer, moderate problemer, alvorlige problemer, og ekstreme problemer.
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Figur 5d. Smerter/ubehag (EQ 5D) hos RDA-gruppen (n=107) og kontrollgruppen (GP gruppen) (n=337) malt i
fem nivaer: ingen problemer, sma problemer, moderate problemer, alvorlige problemer, og ekstreme problemer.
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Figur 5e. Angst/depresjon (EQ 5D) hos RDA-gruppen (n=107) og kontrollgruppen (GP gruppen) (n=337) malt i
fem nivaer: ingen problemer, sma problemer, moderate problemer, alvorlige problemer, og ekstreme problemer.

Opplevd helse idag

Figur 6 viser opplevd generell helse for RDA-gruppen og kontrollgruppen og illustrerer at

begge gruppene skarer hgyt med nesten identisk spredning.

Opplevd generell helse i dag

000 © CO

o
(o)

RDA-gruppen n=107 Kontroll gruppen n=337

Figur 6. Opplevd generell helse i dag hos RDA-gruppen og den norske generelle befolkningen (kontroll
gruppen) malt ved visuell analog skala (EQ VAS) som er gradert fra 0-100 hvor 0 utgjar «den verste helsen du
kan forestille deg» og 100 utgjar «den beste helsen du kan forestille deg».
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Tabell 4 viser ingen signifikante forskjeller mellom RDA-gruppen og kontroll gruppen.
Kvinnene i RDA-gruppen skarer signifikant lavere pa opplevd generell helse i dag enn
kvinnene i kontrollgruppen, men med en svart liten effektsstarrelse. Det er ingen signifikante

forskjeller i opplevd helse med hensyn til alder i tre ulike aldersgrupper.

Tabell 4. Opplevd generell helse i dag hos RDA-gruppen og kontroll-gruppen, fordelt pa kjgnn og i tre
aldersgrupper

RDA-gruppen Kontroll-gruppen P P Effekt
n=107 n=341 (RDA vs. (RDA vs. (Cohen’s d)
kontroller) kontroller)

Respons- Median (Q1, Q3) Median (Q1, Q3) MWU-test KW-test
variabel
Generell helse 80 (70, 90) 80 (70, 90) 0,242 -
(VAS)
Kvinner 75 (n=56) 80 (n=171) 0,048 r=-0,13
Menn 80 (n=51) 80 (n=165) 0,720 -
3 aldersgrupper: 0,458
18-30 ar 80 (n=70) 80 (n=63) 0,536 -
31-50 ar 78 (n=24) 80 (n=128) 0,301 -
51-74 ar 70 (n=13) 80 (n=145) 0,054 -

RDA: reduksjonsdefekt i armene; VAS: Visuell analog skala fra 0-100 som brukes som kvantitativt mal pa helserelatert
livskvalitet, MWU: Mann-Whitney U test. KW: Kruskal-Wallis Test. Cohen’s d: Cohen’s criterial 988: 0,20=liten effekt,
0,50=medium effekt og 0,80=stor effekt.

4.2 Bruk av armprotese

Tabell 5 viser en oversikt over tilpasning og bruk av armprotese, arsak til bruk, type proteser i
bruk og arsak til sluttbruk av armproteser for alle som har fatt tilpasset protese i RDA-

gruppen.
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Tabell 5 Oversikt over tilpasning av protese og bruk av protese i RDA-gruppen

Responsvariabler Reduksjonsdefekt i arm fordelt pa 1CD-10 diagnosekoder
Alle Q71.x Q71.2 Q71.3 Q71.4-8
N=107 n=25 n=48 n=34
Har fatt tilpasset protese, ja 49 (46) 25 (100) 18 (38) 6 (18)
Bruker protese i dag? N=49 n=25 n=18 n=6
Ja 24 (49) 13 (52) 8 (44) 3 (50)
Nei 25 (51) 12 (48) 10 (56) 3 (50)
Alder ved protesetilpasning 4(1,7) 1(5,3) 5(5,7) -
Alder ved sluttbruk av protese 12 (10, 17) 11 (10, 12)) 13 (11, 18) -
Hvor ofte brukes protese N=24 n=13 n=8 n=3
Daglig >8t 7 (29) 6 (46) 1(13) 0 (0)
Daglig 5-8t 3 (13) 3(23) 0 (0) 0 (0)
Daglig <4t 1 (4) 1(8) 0 (0) 0 (0)
Ukentlig 1-6 ganger 9 (38) 2 (15) 4 (50) 3 (100)
Manedligl-4 ganger 3 (13) 1(8) 2 (25) 0 (0)
Sjelden 1 (4) 0 (0) 1(13) 0 (0)
'Protesetype
Kosmetisk 14 (58) 6 (46) 6 (75) 2 (67)
Myoelektrisk 8 (33) 6 (46) 1(13) 1(33)
Mekanisk 6 (25) 1(8) 4 (50) 1(33)
Arsak til protesebruk
Utseende 4 (17) 4 (31) 0 (0) -
Bade utseende og stgtte 3 (13) 3(23) 0 (0) -
Bedre funksjon/ Statte/ Grep/ 14 (58) 3 (23) 8 (100) 3 (100)
Avlastning
Vane 1(4) 1(8) 0 (0) -
Ukjent 2 (8) 2 (15) 0 (0) -

NOTE. Kategoriske variabler oppgis med frekvenser og kontinuerlige variabler oppgis med median, nedre og gvre kvartil. Manglende
verdier oversteg ikke 2 % for noen av variablene med unntak av variablene alder for protesetilpasning og alder for proteseslutt (4 % missing
data). *)Tallene summerer seg til mer enn totalen, dette skyldes at et individ kan bruke flere protesetyper.

Forkortelser: RDA, reduksjonsdefekt i armene, ICD-10, Den internasjonale statistiske klassifikasjonen av sykdommer og beslektede
helseproblemer 10. revisjon.

Q71.0 Medfgdt fullstendig mangel pa overekstremitet

Q71.2 Medfadt mangel pa bade underarm og hand

Q71.3 Medfadt mangel pa hand og fingre

Q71.4 Longitudinal reduksjonsdefekt i radius

Q71.5 Longitudinal reduksjonsdefekt i ulna

Q71.6 Spaltehand

Q71.8 Andre spesifiserte reduksjonsdefekter i overekstremitet (er)

Q71.9 Uspesifisert reduksjonsdefekt i overekstremitet

Q71.x=Alle

Armprotese var tilpasset hos 49 pasienter (46 %) i RDA-gruppen. Q71.2 gruppen utgjorde 51
% av disse, Q71.3 37 % og 12 % hadde andre Q71 diagnosekoder

Litt over halvparten av samtlige som hadde fatt tilpasset protese rapporterte at de hadde sluttet
a bruke protese ved tolv ars alder.
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Individene med diagnosekode Q71.2 representerer den mest homogene gruppen i utvalget. De
aller fleste med denne diagnosekoden er som regel i utgangspunktet godt egnet for tilpasning
av protese bade med tanke pa fysikk og potensielt nytteverdi av et slikt hjelpemiddel. Q71.2
gruppen trekkes derfor ut for a studere forskjeller mellom protesebrukere og ikke-
protesebrukere. Alle har unilateral reduksjonsdefekt pa hgyre eller venstre side og alle har pa
et tidspunkt fatt tilpasset protese. Gruppen med protesebrukere og ikke-protesebrukere utgjar

henholdsvis 13 og 12 individer.

Bruker protese

Armprotese var tilpasset til alle i Q71.2 gruppen ved ett ars alder og av disse bruker 52 %
fortsatt protese i dag; derav fem menn og syv kvinner. De fleste bruker den daglig (n=10, 77
%). To bruker den ukentlig og en bruker sin protese manedlig. De mest rapporterte

protesetypene i utvalget var kosmetisk protese og myoelektrisk protese.

Arsaken til protesebruk i Q71.2 gruppen er i 31 % av tilfellene & normalisere utseendet og for
a slippe sparsmal, i 23 % av tilfellene er det en kombinasjon av bade a normalisere utseende
og gi stettefunksjon, i 23 % av tilfellene handler det om & oppna bedre funksjon (inkludert
bedret grep, statte og avlastning) og i 23 % av tilfellene oppgis gammel vane eller ingen arsak

til hvorfor protese brukes.

Bruker ikke protese

Litt under halvparten av alle som hadde fatt tilpasset protese i Q71.2 gruppen rapporterte at de
hadde sluttet & bruke den ved elleve ars alder. En person fikk tilpasset protese sent i livet

sluttet & bruke den 4 ar senere ved 52 ars alder.

Arsaken til at protesebrukerne sluttet & bruke protese var at de klarte seg bedre uten,
livssituasjonen endret seg (fikk barn eller «tenara slo inn»), protesen var tung a beere,
ubehagelig, upraktisk, liten praktisk funksjon, lite nyttig og i veien. Hverdagen ble enklere
uten protese. Noen rapporterte at protesen var «mer en plage enn til hjelp» eller at de «hatet»

den.
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4.2.1 Funksjon og livskvalitet hos brukere versus ikke-brukere
av armprotese

Skarene for tilfredshet med livet, generell helserelatert livskvalitet og funksjon i arm, skulder
og hand er skjevfordelte og majoriteten skarer i den ene enden av skalaen der vi finner god

funksjon, hay tilfredshet med livet og god helse i dag i begge gruppene.

Funksjon

Boksplottet (Figur 7) viser at protesebrukere rapporterer noe bedre funksjon i arm, skulder og
hand enn de som ikke bruker armprotese. Hos ikke-protesebrukerne er spredningen sterre, noe

som tyder pa at enkelte av ikke-brukerne opplever darligere funksjon enn de i protesegruppen.

Bruker protese i dag
100
a0
80
70
60

S0

Funksjon

40

30

20
10

Jan=13 Mein=12

Figur 7. Funksjon i skulder, arm og hénd i Q71.2-gruppen malt med KvikkDASH, fordelt pa de som bruker
protese og de som ikke bruker protese i dag. O=ingen vanskeligheter, 100=umulig & gjare).

Tilfredshet med livet

Figur 8 viser tilfredshet med livet hos de som bruker armprotese og de som ikke bruker
armprotese. Tilfredsheten er hgy eller sveert hgy hos ca. 75 % av begge gruppene, noen flere i

protesegruppen rapporterer at de er sveert forngyd med livet.
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Bruker protese i dag

Tilfredshet med livet

3

Jan=13 Nei n=12
Figur 8. Tilfredshet med livet i Q71.2-gruppen hos de som bruker protese og de som ikke bruker protese i dag.
Tolkning av skalaen: (6-7) Veldig hay poengsum; sveert forngyd, (5-6) Hgy poengsum, (4-5) Gjennomsnittlig
poengsum, (3-4) Litt under gjennomsnittet i livstilfredshet, (2-3) Misforngyd, (2-1) Sveert misforngyd.

Generell helse

Figurene 9-13 viser generell helse, som inkluderer fem helserelaterte dimensjoner; mobilitet,
egenomsorg, vanlige aktiviteter, smerter/ubehag, angst/depresjon hos de som bruker protese

(n=13) og de som ikke bruker protese (n=12).

De aller fleste i begge gruppene rapporterer ingen problemer pa mobilitet (figur 9), men
tendensen er at de som ikke bruker protese oppgir starre problemer.

Bruker
protese
idag
HJa
W Nei

Count

Jeg har ingen problemer  Jeg har litt problemer Jeg har middels store
med & g& omkring med & g& omkring problemer med & ga
omkring
EQ gange

Figur 9. Mobilitet (EQ 5D) hos protesebrukere (n=13) og ikke-protesebrukere (n=12) malt i fem nivaer: ingen
problemer, sma problemer, moderate problemer, alvorlige problemer, og ekstreme problemer.
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Egenomsorg utfares uten problemer av alle i protesegruppen og av de aller fleste i ikke-
protesegruppen (figur 10).

Bruker
protese
idag
Hua
W Nei

Count

Jeg har ingen problemer med & vaske Jeg har litt problemer med & vaske eller
eller kle meg kle meg

EQ personlig stell

Figur 10. Egenomsorg (EQ 5D) hos protesebrukere (n=13) og ikke-protesebrukere (n=12) malt i fem nivéer:

ingen problemer, sma problemer, moderate problemer, alvorlige problemer, og ekstreme problemer.
hos protesebrukere og ikke-protesebrukere.

| kategorien «vanlige gjgremal» (figur 11) rapporterer flere i begge gruppene problemer, men

det er noen flere blant dem som ikke bruker protese som gjennomfgrer vanlige aktiviteter uten
vansker.

Bruker
protese
idag
Hua

Wi
10

Count

Jeg har ingen Jeg har litt Jeg har middels Jeg har store
problemermed & problemermed &  store problemer  problemer med &
Uutfere mine utfere mine

med & utfare mine utfere mine

vanlige gjgremal  vanlige gieremal  vanlige gjeremal  vanlige gjeremal

EQ vanlige gjeremal

Figur 11. Vanlige gjeremal (EQ 5D) hos (n=13) og ikke-protesebrukere (n=12) malt i fem nivéer: ingen
problemer, sma problemer, moderate problemer, alvorlige problemer, og ekstreme problemer.

Smerteforekomsten synes ganske lik i gruppene. Figur 12 viser at det i over halvparten i

begge gruppene rapporteres en god del smerte og ubehag. Like mange i begge grupper har litt
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eller middels store smerter, mens noen fa oppgir sterke smerter (protesebruker) og svert
sterke smerter (ikke-protesebruker).

Bruker
protese
12 idag
Hua
Wi
10

Count

Jeg har Jeg har litt Jeg har Jeg har Jeg har svaert
verken smerter eller  middels store sterke sterke
smerter eller ubehag smerter eller  smertereller  smerter eller
ubehag ubehag ubehag ubehag
EQ smerterlubehag

Figur 12. Smerter /ubehag (EQ 5D) i protesebrukere (n=13) og ikke-protesebrukere (n=12) malt i fem nivaer:
ingen problemer, sma problemer, moderate problemer, alvorlige problemer, og ekstreme problemer.

Figur 13 viser at flere protesebrukerne oppgir at de har litt angst eller er deprimert enn de som
ikke brukere protese.

12 Bruker
protese
idag
Hua
M.

Count

Jeg erverken engstelig eller deprimert Jeg erlitt engstelig eller deprimert

EQ angstidepresjon

Figur 13. Angst/depresjon (EQ 5D) i RDA-gruppen og kontroll gruppen malt i to av fem nivéer: ingen
problemer, sma problemer, moderate problemer, alvorlige problemer, og ekstreme problemer.
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Opplevd helse i dag

Figur 14 viser opplevd generell helse i dag hos protesebrukerne og ikke-protesebrukere. Langt
over halvparten av de som ikke bruker protese opplever en bedre opplevd helse enn

protesebrukerne.

Bruker protese i dag

OO *

Angitt tallverdi for opplevd generell helse i dag

Jan=13 MNei n=12

Figur 14. Opplevd generell helse (VAS: 0-100) i Q71.2-gruppen hos de som bruker protese og de som ikke
bruker protese i dag. Tolkning av skalaen: O=verst tenkelige helse, 100=best tenkelige helse.

Tabell 6 viser ingen statistisk signifikante forskjeller mellom protesegruppen og ikke-
protesegruppen verken pa funksjon, tilfredshet med livet eller generell helse. Gruppene er for
sma og sammenlikning av protesebruk og ikke-protesebruk farer det til redusert statistisk

styrke nar det gjelder forskjeller mellom gruppene.

Tabell 6. Deskriptiv statistikk og oppsummering av statistiske tester for variablene tilfredshet med livet,
helserelatert livskvalitet og funksjon for protesebrukere og ikke-protesebrukere i Q71.2 gruppen.

Protese Ikke-protese p
n=13 n=12 (protese vs. ikke-protese)
Responsvariabler Median (Q1,Q3) Median Q1,Q3 MWU-test
SWLS 5.6 (5,2, 6,9) 5.6 (5,0, 6,0) ,413
Generell helse 80 (75, 86) 87.5(72.5, 95,0) ,439
KvikkDASH 13.6(6,8, 21,6) 10.2 (2.8, 26,1) ,565
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5 Diskusjon

Hovedfunn

RDA-gruppen hadde en relativt god selvrapportert funksjon i arm, skulder og hand, men
statistisk signifikant mer dysfunksjon enn den generelle befolkningen og kvinnene skarer

darligst.

Begge gruppene skarte hgyt pa tilfredshet med livet og opplevd helse og det var ingen

signifikant forskjell i livskvalitet mellom RDA-gruppen og den generelle befolkningen.

Det var ingen signifikant forskjell i funksjon i arm, skulder og hand, tilfredshet med livet eller
«opplevd helse i dag» mellom protesebrukere og ikke-protesebrukere, men antallet i gruppene
var sma noe som minsker styrken til & oppdage statistisk signifikante forskjeller.

RDA-gruppen var signifikant yngre enn utvalget fra den generelle befolkningen, men det ser

ikke ut til & ha hatt innvirkning pa den statistiske signifikansen av resultatene.

Signifikans

Respondentene i var studie er relativt unge sammenliknet med kontrollgruppen. I et eldre
befolkningsutvalg av personer med RDA vil vi forvente darligere funksjon og mer plager. For
a sjekke hvorvidt den signifikante aldersforskjellen mellom utvalgene hadde betydning for
resultatene vare delte vi RDA-gruppen og kontroll gruppen i tre aldersgrupper (tabell 1). Den
yngste gruppen (18-30 ar) var nesten like stor i begge utvalgene. Vi fant, ved a bruke ikke-
parametrisk tester, en Kruskal-Wallis Test for & teste om det var forskjeller mellom gruppene
og Mann Whitney test for a teste hvilke grupper som var statistisk signifikant forskjellige. Vi
fant signifikant forskjell pa funksjon ogsa i den yngste gruppen (tabell 2), og kan derfor vaere
trygg pa at resultatene i var analyse er valide til tross for den signifikante aldersforskjellen i

RDA-gruppen og kontroll gruppen.

Funksjon i arm, skulder og hand

Resultatene vare viste en signifikant starre dysfunksjon i arm, skulder og hand hos RDA-
gruppen (median 12,5) sammenliknet med den generelle befolkningen (median 2,3), men med

en liten effektstarrelse (tabell 2).

51



Muskelskjelettplager og dysfunksjon i RDA gruppen er rapportert i flere studier (Burger &
Vidmar, 2016; Johansen et al., 2015; S. G. Postema et al., 2016; S. G. Postema et al., 2012).
Disse forskerne fant at dysfunksjon knyttet til muskelskjelettproblemer var vanlige hos
personer med RDA, gker med alderen og sannsynligvis skyldes «overbruk» av den uaffiserte

armen.

Vare signifikante resultater med hensyn til funksjon sammenfaller med funn som Postema og
kollegaer (2012) gjorde i en prospektiv kohort studie med en oppfalgingsperiode pa 24 ar
matchet med funksjonsfriske kontroller (S. G. Postema et al., 2012). Pasientene rapporterte
signifikant mer dysfunksjon pa KvikkDASH skalaen sammenliknet med kontrollene
(gjennomsnitt 10.46 +11,8 versus 2.06 + 3,3).

Johansen og kollegaer (2015) fant i en deskriptiv studie pa voksne personer med medfadte
misdannelser (arm/ben), der 79 % hadde RDA og flesteparten var kvinner, at personer med
medfgdte misdannelser i ekstremitetene hadde gkt risiko for smerte pa begge sider av kroppen
og sterre forekomst av tidlig pensjonering som antatt felge av nedsatt funksjon (Johansen et
al., 2015).

Burger og Vidmar (2016) fant videre at personer med unilateral mangel pa arm (medfadt eller
ervervet) hadde gkt risiko for & utvikle problemer knyttet til overbruk av den uaffiserte armen
(carpal tunnel syndrome vanligst, deretter skulder, nakke og albue smerter), men kunne ikke
pavise enkle sammenhenger mellom omfanget av overbruksproblemer og amputasjonsniva,
arsak til mangelen, eller protesebruk (hyppighet, protesetype, aktiviteter) (Burger & Vidmar,
2016). Hvilke faktorer som hadde betydning for utviklingen av plager kunne ikke stadfestes.

I en nederlandsk sparreskjemaundersgkelse viste Postema og kollegaer (2016) at dysfunksjon
knyttet til muskelskjelettproblemer var vanlig hos personer med RDA og assosiert med
nedsatt generell og mental helse (S. G. Postema et al., 2016). Forekomsten av
muskelskjellettplager var dobbelt sa stor i RDA-gruppen sammenliknet med gruppen som
ikke hadde mangler i armene (ibid). Lokalisasjon av smerter og plager er forelgpig ikke

analysert i var studie da det er utenfor rammen av denne masteroppgaven.

Protesebruk og funksjon

| var studie hadde alle individene med «medfgdt mangel pa bade underarm og hand» (Q71.2)
fatt tilpasset protese. Resultatene vare indikerer at til tross for nedsatt funksjon sa stoppet litt
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under halvparten av respondentene i utvalget som hadde fatt tilpasset protese a bruke protesen
sin tidlig (tabell 5). Vi fant at 48 % av respondentene stoppet a bruke protesen sin ved elleve

ars alder.

Dette samsvarer bra med en litteraturgjennomgang om armprotesebruk over en periode pa 25
ar der Biddis og Chau observerte at gjennomsnittlig 45 % og 35 % av barna valgte bort
henholdsvis mekanisk eller myoelektrisk protese, tilsvarende for den voksne befolkningen var
26 % o0g 23 % (Biddiss & Chau, 2007).

Vare funn passer ogsa med funn Johansen og kollegaer gjorde i tverrsnittsstudien i 2015
(Johansen et al., 2015). Forskerne fant at de fleste som valgte & bruke protese hadde
transverselle defekter i armene og at en god del (25 %) ikke brukte protese. De fant ogsa at
godt over halvparten av de som sluttet & bruke protesen sluttet & bruke den pa grunn av
ubehag og at protesen hindret funksjon (Johansen et al., 2015).

| var studie var det enda flere som sluttet & bruke protesen sin (48 %). Arsaken til at
respondentene sluttet med protese i var studie var sammenfallende; i hovedsak at de klarte seg
bedre uten, livssituasjonen endret seg, protesen var tung, ubehagelig, upraktisk, lite nyttig og i

veien. Noen rapporterte at protesen var «mer en plage enn til hjelp» eller at de «hatet» den.

Dette kan kanskje delvis forstaes i lys av studien som Reinkingh og kollegaer publiserte i
2012 som viste at stumpsensibiliteten til barn med reduksjonsdefekt i armene er sveert god
(Reinkingh et al., 2014). Det & sette en protese pa en stump betyr at man hindrer personen
tilgang til den falsomme og funksjonelle stumpen og tillegger dessuten kroppen ekstra
vekt/tyngde (ibid). En arm med reduksjonsdefekt har ikke samme muskelmasse som en
normal arm og den endrede balansen/tyngden som en protese uvilkarlig vil ha pa kroppen vil
pavirke gvrig muskulatur og kan pa sikt ogsa tenkes a pafare utilsiktede belastningsplager i
tillegg til den psykiske pakjenningen det er a falge opp protesetreningen pa en disiplinert og

strukturert mate.

Funnene med hensyn til protesebruk i var studie skiller seg fra det Sjgberg og kollegaer fant i
2014 (Sjoberg et al., 2014); der brukte flesteparten protese. Det kan som antydet av Johansen
(2015) skyldes ulike holdninger blant fagfolk med hensyn til nytteverdi av protesebruk og
oppfalgingsrutiner ved foreskriving av en protese (Johansen et al., 2015). Det kan kanskje

o0gsa tenkes at pasientene/foreldrene faler press fra behandlerne om a prgve ut protesebruk.
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Resultatene i var studie viste at det var starre spredning av funksjon bade i retning god og
darlig funksjon blant de som ikke brukte protese (figur 7), men vi kunne ikke pavise
signifikante forskjeller i funksjon mellom de som brukte protese og de som ikke brukte
protese (tabell 6). Gruppene var for sma til & gi nok statistisk styrke til & oppdage statistisk

signifikante forskjeller.

Postema og kollegaer (2012) fant heller ingen signifikant forskjell i funksjon nar de
sammenliknet protesebrukere som brukte protesen atte timer daglig og de som brukte protesen
sjeldnere enn det (S. G. Postema et al., 2012). Alle pasientene hadde fatt tilpasset protese

tidlig i livet og bruk av protese varierte i lgpet av livet og gruppene var sma (ibid).

Det har veert antatt som en hypotese at protesebruk, gjennom a muliggjgre symmetrisk
funksjon av kroppen, kan minske smerteplager. Johansen og kollegaer som undersgkte
protesebruk med hensyn smerte fant heller ingen forskjell mellom personer som brukte
protese og personer som ikke brukte protese (Johansen et al., 2015). Forskerne diskuterte
muligheten for at bruk av en tung protese kan hindre funksjonelle og automatiserte bevegelser

og forarsake smerte (ibid).

Personer med RDA bruker i utgangspunktet kroppen slik den naturlig er og de finner effektive
og naturlige mater a utfare sine aktiviteter pa. En armprotese vil generelt kunne forbedre
funksjonen gjennom a forlenge armen, men dersom personen fungerer bedre eller like bra

uten proteser vil avvisningen av en protese vere hgy (McLaughlin et al., 2013).

Denne kjensgjerningen kan kanskje av noen fagfolk oppfattes som et behandlingsmessig
nederlag, men i falge McLaughlin og kollegaer reflekterer det en mer hensiktsmessig
funksjon for pasienten (McLaughlin et al., 2013). Ofte vil vi som helsepersonell gjerne bidra
med a «normalisere» situasjonen. Vi kommer med normaliseringstiltak og vi vil i den grad vi
kan bidra hindre at pasienten far (flere) problemer. Behandlingsstrategien til fagfolk kan
derfor baere preg av pasientens begrensninger, mer enn mulighetene personen i
utgangspunktet har. En ensidig vektlegging av det medisinske avviket kan i falge forsker Lars
Grue fare til et begrensende perspektiv av forstaelsen av hvilke forhold som gjer nedsatt
funksjonsevne til et avvik (Grue, 2016). Ubevisste holdninger om hva er normalt kan veere
med pa & legge sten til byrden hos personer som har et annet kroppslig utgangspunkt enn
flertallet, eller rett og slett lage en byrde som i utgangspunktet ikke var der.
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Livskvalitet

Funnene i var studie indikerer hay grad av tilfredshet med livet (figur 4) og opplevd generell
helse (figur 6) bade i RDA-gruppen og den generelle befolkningen. Disse funnene er i
samsvar med det som rapporteres i Levekarsundersgkelsen i 2015, der 79 % vurderer sine
helseforhold som sveert gode eller gode (Statistisk sentralbyra, 2018). Det var ingen statistisk
signifikant forskjell i var studie mellom RDA-gruppen og kontroll gruppen verken med
hensyn til tilfredshet med livet (tabell 3) eller opplevd helse (tabell 4), men tabell 4 viser at i
vart tallmateriale skaret kvinnene signifikant lavere enn kontrollgruppens kvinner pa opplevd

helse i dag, dog med en liten effektstarrelse.

De gode resultatene i var studie samsvarer ogsa med funnene som Sjdberg og kollegaer gjorde
pa voksne med RDA der majoriteten av personer med RDA rapporterte god eller veldig god
helse og at mange deltagere var optimistiske med hensyn til fremtiden (Sjoberg et al., 2014).
Forskerne fant at personer med RDA levde tilfredse og aktive liv med hensyn til utdannelse,
arbeid og fritidsaktiviteter og ikke skilte seg ut fra den svenske befolkningen i sa mate.

De gode resultatene nar det gjelder selvrapportert livskvalitet i var studie skiller seg derimot
fra funn Johansen og kollegaer gjorde i tverrsnittsstudien i 2016. Forskerne fant at voksne
med RDA hadde nedsatt helserelatert livskvalitet pa de fleste domener malt med SF36 og
mest pa det fysiske omradet (Johansen et al., 2016). Det som hadde negativ innflytelse pa
livskvaliteten i folge disse forskerne var ansettelsesstatus, andre samtidige sykdommer og
konstant smerte. Utvalget i studien som var tilknyttet TRS kompetansesenter for sjeldne
diagnoser kan riktignok i utgangspunktet tenkes & ha en overrepresentasjon av personer med
armproblemer og livskvalitets problemer i og med at de aktivt har tatt kontakt med
kompetansesenteret for hjelp og rad, samt at de hadde en skjev kjgnnsandel med lavere andel
menn. Utvalgsskjevhet skyldes i sa fall at de med darlig livskvalitet og helserelatert

livskvalitet er de som svarer pa skjemaet.

Hgy grad av tilfredshet med livet i RDA-gruppen kan skyldes at vi har et utvalg med
forholdsvis mange unge som har relativt god fysisk funksjon og en stor del er studenter eller i
lgnnet arbeid. Ifalge Johansen og kollegaer hadde det & veere student eller & veere i arbeid

positiv pavirkning pa livskvaliteten (Johansen et al., 2016).

Videre kan hgy grad av tilfredshet med livet skyldes at personer med RDA har lart seg a leve

med og aksepterer sine utfordringer (ibid). Dette synes & samsvare med funnene til Johansen
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og kollegaer (2014) som i en kvalitativ studie om mestring av funksjonstap hos kvinner med
en-arms dysmeli fant at kvinnene ikke betraktet seg selv som funksjonshemmede, men

utviklet mestringsstrategier som gjorde at dagliglivet fungerte fint (Johansen et al., 2014).

Opplevd helse i dag

Bade RDA-gruppen og kontrollgruppen opplever a ha god helse og begge gruppene skarer
likt (figur 6) og det er ingen statistisk forskjell mellom gruppene (tabell 4). Funnene er i
samsvar med det som rapporteres i Levekarsundersgkelsen i 2015, der 79 % vurderer sine
helseforhold som sveert gode eller gode (Statistisk sentralbyrd, 2018). Langt over halvparten
av de som ikke bruker protese opplever en bedre opplevd helse enn protesebrukerne (figur
14), men gruppene er for sma til at statiske analyser har tilstrekkelig styrke til & pavise

signifikante forskjeller.

RDA-gruppen og kontroll gruppen vurderer sin generelle helse likt eller ganske likt nar det
gjelder mobilitet, egenomsorg, vanlige aktiviteter, smerter/ubehag, angst/depresjon malt i fem
nivaer: ingen problemer, sma problemer, moderate problemer, alvorlige problemer, og

ekstreme problemer.

RDA-gruppen og kontroll gruppen skarer likt pa mobilitet (figur 5a). De fleste har ingen
problemer med & ga omkring. Det samme gjelder protesebruk/ikke protese bruk (figur 9), men
tendensen er at de som ikke bruker protese oppgir starre problemer.

Personlig stell gar uten problemer for det store flertallet bade hos RDA-gruppen og
kontrollene gruppene (figur 5b). Egenomsorg utfares tilsvarende uten problemer av alle i

protesegruppen og av de aller fleste i ikke-protesegruppen (figur 10).

Det som skiller RDA-gruppen mest fra kontrollgruppen er kategorien vanlige gjgremal (figur
5¢), En starre prosentandel av RDA-gruppen oppgir problemer med a utfare vanlige
aktiviteter sett i forhold til kontrollgruppen. Likevel er det slik at flertallet i RDA-gruppen
ikke har problemer med vanlige aktiviteter; av dem er det flest av de som ikke bruker protese

som gjennomfarer vanlige aktiviteter uten vansker (figur 11).

Smerter og ubehag er vanlig forekommende hos bade RDA-gruppen og kontroll gruppen
(figur 5d) og er den kategorien flertallet i begge gruppene skarer darligst pa av de fem
helserelaterte kategoriene, lavest i RDA-gruppen. Smerteforekomsten synes ganske likt
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fordelt i protesegruppen og ikke-protesegruppen; figur 12 viser at det i over halvparten i
begge gruppene rapporteres en god del smerte og ubehag. Like mange i begge grupper har litt
eller middels store smerter, mens en oppgir sterke smerter (protesebruker) og en oppgir svert

sterke smerter (ikke-protesebruker).

Litt angst og depresjon er vanlig i under halvparten av bade RDA-gruppen og kontroll
gruppen men hyppigst forekommende i RDA-gruppen (figur 5e). Flere protesebrukerne

oppgir at de har litt angst eller er deprimert enn de som ikke brukere protese (figur 13).

Protesebruk og livskvalitet

| utvalget vart viste de som brukte protese en tendens til & ha hgyere tilfredshet med livet enn

de som ikke brukte protese (figur 8), men vi fant ingen signifikante forskjeller.

De fleste protesebrukerne i studien var benyttet protesen sin daglig og det var en tendens til at
flere kvinner valgte a bruke protese. De som valgte & bruke protese foretrakk i stor grad
kosmetisk protese for a normalisere utseendet, avverge sparsmal og pynte seg. Dette ga trolig
rom for gkt livskvalitet og velveere gjennom ikke a stikke seg ut, ikke matte forklare det
vanskelige og det & kunne bevege seg ubemerket. Dette understattes av studien til Johansen
(2014) der forskerne fant at ugnsket oppmerksomhet var en faktor som spilte inn pa

livskvaliteten til voksne (Johansen et al., 2014).

Det at protesebrukerne viste en tendens til stgrre tilfredshet med livet enn de som ikke brukte
protese kan stemme med at protesebruk kan vere en handteringsstrategi og bidra til et
«normalisert» utseende og lettere hindre ugnsket oppmerksomhet. Krantz og kollegaer viste at
kvinner med RDA i alderen 20 til 30 ar tilegnet seg strategier for & handtere stigma gjennom
at de begrenset informasjonen om sin egen annerledeshet i forhold til det som det som var

ansett som «normalen» (Krantz et al., 2008).

Vare funn kan ogsa underbygges med funn fra tidligere studier bade pa barn og voksne som
viser at oppfatning om fysisk utseende, og uventet oppmerksomhet ser ut til & pavirke
velveeret (Breakey, 1997a; J. Varni & Setoguchi, 1991; J. W. Varni et al., 1996).

Hermansson og kollegaer (2005) fant i Sverige at det ble knyttet sosiale stigma til
deformiteten hos barn med RDA. Hos jentene fant Hermansson at redusert protesebruk var
forbundet med lavere skar pa sosial kompetanse, mens dette var motsatt for guttene; hos
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guttene gkte den totale kompetanseskaren (sosial kompetanse, oppfarsel, emosjoner) med
redusert protesebruk. Dette forklares blant annet med at gutter og jenter utfarer forskjellige
aktiviteter der protesen kan betraktes som et problem av guttene og som hjelp av jentene (L.
Hermansson et al., 2005). Hovedfunnet i studien var at svenske barn med RDA som har fatt
en myoelektrisk protese, gjorde det ganske bra. De globale resultatene viste ingen signifikante

forskjeller mellom disse barna og de normative dataene.

Utseende sa altsa ut til & vere en viktig faktor for mange av respondentene nar det kom til
bruk av protese. Utseendet signaliserer hvem du er og personer med et annerledes utseende
ma leve med virkningen av hvordan andre ser pa dem og behandler dem (Stuve, 2007b, s. 67).
Dette kan medfare tap av kontroll og selv sma forskjeller kan oppleves som en stor sak i mgte
med andres blikk og kommentarer. Det er ubehagelig a bli beglodd og andres blikk er
disiplinerende (J. Grue, 2018). Bruk av protese gir trolig starre mulighet til a kontrollere hva
en person med RDA utsetter seg for av reaksjoner fra omgivelsene.

En stor del av respondentene rapporterte at de brukte protesen for & skjule armen og for a
normalisere utseendet, men ogsa til stgtte og i enkelte tohands-aktiviteter. Funnene vare
sammenfaller med funn James og kollegaer gjorde i en studie om pavirkning av protesebruk
pa funksjon og livskvalitet hos barn med unilateral underarmdysmeli (James et al., 2006).
Forskerne konkluderte med at armproteser kan hjelpe i forhold til sosial akseptering eller
vaere et nyttig redskap i spesialiserte aktiviteter. Armproteser synes derimot ikke a pavirke
barnas funksjon eller livskvalitet, som nesten var lik resten av befolkningen for barn med

ensidig underarmdysmeli uavhengig om de bruker protese eller ikke (James et al., 2006).

Protesetilpasning

Det finnes pa verdensbasis generelt ingen offisielle behandlingsretningslinjer nar det gjelder
protesetilpasning, og anbefalingene er basert pa beste praksis (McLaughlin et al., 2013;
Meurs, Maathuis, Lucas, Hadders-Algra, & van der Sluis, 2006). |1 Norge tilbys personer med
RDA fra tidlig spedbarnsalder tilpasning av armprotese (nar de begynner a sitte). Dette er
ogsa vanlig i andre land i Europa og USA. Et generelt mal som beskrevet av Schuch (1998) i
boken «Prosthetic principles in fitting myoelectric prostheses in children» er at barnet skal bli
selvstendig, bade med og uten protese, og for a fremme funksjon i henhold til aldersmessige

milepeler (gjengitt etter McLaughlin et al., 2013). Den fgrste passive protesen skal stimulere
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til og fremme tohands-aktiviteter og skal brukes jevnlig for a stimulere til krabbing
(McLaughlin et al., 2013).

Behandlingstilbudet synes i Norge a veere basert pa ideen om at alle som trenger og gnsker det
skal fa tilbud om protesetilpasning for & oppna bedre funksjon. Tanken bak
behandlingstilbudet er at protese vil veere med pa a gjere kroppen mindre asymmetrisk og
saledes forbygge belastningsplager. Tanken er videre at tidlig bruk av protese er med a
utvikle omradet i hjernen som styrer handen (Meurs et al., 2006) og at det derfor vil veere
lettere & velge & bruke protese igjen, pa et senere tidspunkt, dersom man har brukt protese som
barn (Meurs et al., 2006). Hypotesen om at «tidligere kan vare bedre» er i trad med The
neuronal Group Selectin Theory (NGST) som Edelmann utviklet i 1989 (ibid). Meurs og
kollegaer fant i en systematisk review av 285 publikasjoner (der kun fire studier mgtte
inklusjonskriteriene og den metodiske kvaliteten pa studiene var tvilsom) ikke noe
vitenskaplig bevis for sammenheng mellom nar farste protese var foreskrevet og funksjonelt
resultat (Meurs et al., 2006). Trenden var lavere avvisningstendens og bedre funksjon hos de

som hadde fatt tilpasset protesen sin far to-arsalder (Meurs et al., 2006).

I var studie valgte over halvparten av de som fikk tilpasset protese a stoppe & bruke protesen
sin ved elleve-tolv arsalder. Blant dem hadde flertallet (n = 7 av 11) (mangler alder data pa
en) fatt tilpasset protese i lgpet av sine to farste levear. Blant individene i var studie som
fortsatte & bruke protesen sin hadde ogsa flertallet (n = 9 av 12) (mangler alder data pa en) fatt
tilpasset protese i lgpet av sine to farste levear. Dette stemmer med trenden som Meurs og
kollegaer (2006) antyder i sin systematiske review ((Meurs et al., 2006).

Det synes viktig a presisere at den kulturelle konteksten i behandlingen ma inkludere verdier,
moral og forventninger til det aktuelle barnet, familien og samfunnet (McLaughlin et al.,
2013). Realistiske mal og forventninger er avgjgrende for god behandling; til tross for svaert
avansert protese teknologi, sa vil en protese aldri gi 100 % normal funksjonalitet eller
utseende (ibid). Forventet bruk, kostnad / nytte og brukervennlighet ma veere veiledende nar
man tar beslutning om tilpasning av armprotese eller ikke (McLaughlin et al., 2013; Meurs et
al., 2006).

Det finnes altsa, med mitt kjennskap, ingen offisielle retningslinjer og fa metodisk gode
analyser med dokumentert begrunnelse for behandlingstilbudet. Nasjonalt fagnettverk for
dysmeli i Norge har i lys av dette nedsatt (2017) en arbeidsgruppe som jobber med a
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systematisere det som finnes av evidens og beste praksis for a lage nasjonale anbefalinger for

habilitering/rehabilitering av personer med transversell reduksjonsdefekt i armene i Norge.

Som fagfolk gnsker vi det gode — det som vi er overbevist om er et gode, - i dette tilfellet er
beste praksis at alle skal fa muligheten til & bruke protese hvis de gnsker det. Det er en god
intensjon. Samtidig er det noen som har egeninteresse av a tilby proteser til alle. Det er jo
0gsa en business som ortopediske verksteder og produsenter av proteser og
protesekomponenter tjener penger pa og det bar nevnes ogsa. Det er faktisk en del av bildet,
men som det ikke snakkes sa hgyt om. Nar vi er inspirert av den gode intensjon om & hjelpe
pasienten, sa kan intensjonen ende opp som en slags i mangel av et bedre ord —propagandist-

for protesebruk.

5.1 Styrker og svakheter ved studien

Utvalget av personer med RDA i denne studien er identifisert ved Norges starste sykehus som
har starst tilfang av personer registrert med reduksjonsdeformitet i armene; for eksempel
gjennom Fgdeavdelingen, Barneavdelingen, Ortopedisk avdeling, samt gjennom at andre
regionale helseforetak henviser pasienter til Oslo universitetssykehus. Det betyr at noen av
respondentene ikke har veert i kontakt med helsevesenet siden fadsel, noen mgter kun til
kontroll uten spesielle problemer, noen sgker aktivt hjelp, mens andre har sammensatte
problemer. Det kan ha gitt oss et mer variert og representativt utvalg av RDA populasjonen
sett i forhold til tidligere studier som er gjort pa denne gruppen i Norge; tidligere studier i
Norge er foretatt pa personer som aktivt har oppsgkt helsetjenesten (TRS kompetansesenter
for sjeldne diagnoser) for hjelp relatert til sin reduksjonsdeformitet (Johansen et al., 2014;
Johansen, Bathen, Andersen, Rand-Hendriksen, & Ostlie, 2018; Johansen et al., 2015, 2016).

RDA-gruppen og kontrollgruppen fra den generelle befolkningen var like med hensyn til
demografiske variabler med unntak av alder. Kontroll gruppen var signifikant eldre. Ved a
trekke ut og sammenligne den yngste gruppen i utvalgene fant vi samme tendens som i
utvalget som helhet. Aldersforskjellen mellom RDA-gruppen og kontroll gruppen har
sannsynligvis ikke spilt noen statistisk rolle for resultatene. Det er en signifikant forskjell ogsa

I den yngste aldersgruppen.

Det er benyttet anerkjente og internasjonalt mye brukte validerte og reliable skjema (SWLS,
EQ5D-5L-VAS, KvikkDASH), de norske versjonene av skjema er dog ikke testet for
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reliabilitet og validitet og responsivitet. Det er tatt med egenutviklede spgrsmal som ga
respondenten mulighet til med egne ord & angi arsak til protesebruk eller ikke. Selv om
skjemaet vart mangler spgrsmal direkte relatert til utseende, var det rom for at pasientene med
egne ord kunne sette ord pa dette og arsaken til protesebruk ble av mange knyttet opp mot

utseendet.

Det er brukt selvrapporterte data. Respondentene bestemmer selv om de vil veaere med i
sparreundersgkelsen, svarprosenten i RDA-gruppen var 58 %, noe som er forholdsvis bra.
Pasientgruppen var signifikant yngre enn kontrollene; median henholdsvis 27 ar og 48 ar.
Halvparten i RDA-gruppen hadde hgy utdannelse og tilsvarende i kontrollgruppen var 58 %.
Personer som har hgyere utdanning, kommer fra hgyere sosiale lag av befolkningen, har
starre behov for a fale seg godtatt, er mer sosiale og har starre sannsynlighet for a delta i en
studie (Cassie Trevin 2017). De som er hgyt utdannet og interessert i helse blir med. De som
har vanskelig med a skrive er ikke sannsynlige deltagere. Skjema var kun pa norsk og det er

trolig lite sannsynlig at innvandrere var med (Cassie Trevin 2017).

At begge grupper rapporterte like godt pa livskvalitet kan muligens skyldes utvalgsskjevhet i
kontrollene. Det vil i sa fall si at de med darlig livskvalitet og helserelatert livskvalitet er de
som svarer pa skjemaet. Det oppstar en seleksjon bias i kontroll gruppen. De som svarer,
svarer pa det de er interessert i. Det er ikke urimelig & anta at vi har en overrepresentasjon fra
den generelle norske befolkningen av personer med armproblemer og livskvalitets problemer.
Det er starre spredning i resultatene i kontrollgruppen noe som muligens kan tyde pa at dette
er tilfellet. Pa den annen side er utvalget vart sapass stort at noe av dette skal vere eliminert

og at det faktisk forholder seg i slik som vi ser i var studie i den generelle befolkningen.

Tilbud om belgnning (Ipad ved loddtrekning) for deltagelse kan ha pavirket gnsket om

deltagelse.

Pasientgruppen er uensartet med fa personer i hver subgruppe, men det er forholdsvis mange i
subgruppen med mangel kun pa hand — det vil si personer med relativt god fysisk funksjon.
Vi kan derfor ha en ung, frisk og godt fungerende RDA gruppe med relativt fa plager og
begrenset erfaring med livskvalitets problemer som vi sammenlikner med en eldre
kontrollgruppe som kan hende er overrepresentert med armproblemer og livskvalitets

problemer.
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For & fa mest mulig sammenlignbare grupper ble det er gjort ssmmenlikninger pa
subgruppeniva mellom protesebrukere og ikke-protesebrukere i Q71.2 gruppen. Denne
pasientgruppen er den mest homogene gruppen i utvalget og alle hadde et godt utgangspunkt
for tilpasning av protese og en potensielt hgy nytteverdi av et slikt hjelpemiddel. Svakheten er
at vi har fa individer i hver gruppe. Ved sammenlikning av protesebruk og ikke-protesebruk

farer det til redusert statistisk styrke nar det gjelder forskjeller mellom gruppene.

Bruk av ikke-parametriske tester involverer svakere forutsetninger og utnytter derfor ikke
alltid all tilgjengelig informasjon (Grande, 2016). De er mindre effektive — det vil si at sjansen
for en Type Il feil er stagrre (ibid). Det betyr at vi kan komme i skade for & opprettholde en
falsk nullhypotese fordi vi feilaktig tror at gruppene vare er like (Altmann, 1991, s.169). Vi er
«overforsiktige» og forkaster den alternative forklaringen selv om den egentlig stemmer. |
denne studien er det viktig ikke a feilaktig forkaste den alternative hypotesen, fordi dersom
gruppene vare er forskjellige med hensyn til funksjon og livskvalitet i disfaver av RDA-
gruppen krever det handling for & forebygge dysfunksjon og nedsatt livskvalitet for & unnga

lidelse hos personer med RDA.

Ved bruk av ikke-parametriske metoder er det ikke noen forutsetninger knyttet til formen pa
fordelingen til selve observasjonene. Men, dersom observasjonene vare faktisk stammer fra
en normalfordeling, vil en ikke-parametrisk test ha noe lavere teststyrke enn en parametrisk
test, og vi vil trenge noen flere observasjoner for & avdekke sanne effekter eller forskjeller
(Skovlund, 2017). Dessuten, en ikke- parametrisk metode krever likevel at fordelingene som
skal sammenliknes har samme spredning og form (ibid). Begge utvalgene vare er skjeve, og
kan kanskije tolkes til & ha ulik spredning. Hvis dette er tilfellet ville en t-test veere mindre
sarbar for ulik spredning enn en ikke-parametrisk test, i alle fall nar de to utvalgene er like
store (ibid). Gitt at spredningen i utvalgene er forskjellig vil ifglge Skovlund verken en Mann
Whitney U-test eller en t-test gi riktig p-verdi. Det mest nearliggende kunne kanskje veert a
transformere variablene slik at fordelingen ble tilneermet normal. En logaritmetransformasjon
vil ofte kunne gjare en skjev fordeling med noen fa hgye verdier mer normalfordelt og en t-
test vil da kunne benyttes (ibid). Det er relativt lettere & handtere brudd pa forutsetningen om
lik spredning nar vi benytter parametriske tester (Skovlund, 2017).

| var studie har vi lagt til grunn at antallet i RDA-gruppen og kontroll gruppen ikke er like
store og Vi har tolket fordelingen som skjev og spredningen som relativt lik og har saledes
valgt ikke-parametrisk statistikk pa alle variablene.
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5.2 Etiske refleksjoner

Fordeler

Helsepersonell har begrensede muligheter til & svare pa sparsmal fra bekymrede foreldre fordi
det er begrenset med viten om hvordan personer med RDA lever livene sine (Sjoberg et al.,
2014). En fordel ved studien er derfor at personer med RDA, og fagmiljger som yter
tjenestetilbud til dem, vil ha fordel av at kunnskapsgrunnlaget for den informasjonen som gis
forbedres. og pargrende vil fa forskningsbasert informasjon om diagnosegruppen.

Helsepersonell vil kunne tilegne seg bedre kunnskapsgrunnlag for radene de gir.

Mange med RDA har behov for livslang oppfalging. Malrettet og kunnskapsbasert
informasjon vil kunne bidra til optimal livskvalitet hos denne pasientgruppen. Dette vil veere
samfunnsgkonomisk gunstig blant annet gjennom at ressurskrevende behandlingstiltak, av
materiell og menneskelig karakter, settes i verk bare dersom pasienten og pargrende er
motivert og der tiltakene er hensiktsmessige for & bedre funksjonen eller livskvaliteten for den

enkelte.

Ulemper

Ulemper ved et slikt prosjekt som denne studien er at fokus pa annerledeshet og plager kan gi
gkt oppmerksomhet for den enkelte deltager pa en virkelighet som ikke kan endres
nevneverdig (Stuve, 2007b, s. 107). Plager kan oppleves som mer patrengende nar det settes
fokus pa dem. I boka The Psychology of Appearance mener forfatterne Rumsey og Harcourt
(2005) at et annerledes utseende er et fglsomt tema a forske pa (Rumsey & Harcourt, 2005, s.
29). Det kan skape vansker for og skade personer som deltar i studier a fokusere for mye pa

denne siden av livet deres (Rumsey & Harcourt, 2005, s. 29).

Personer med reduksjonsdefekt i armene ma laere seg a tilpasse sin funksjon i krevende
omgivelser. Det kan innebare a bearbeide egne tankemgnster, handlemater og falelser og
utvikle en bredde i sine mulige mestringsstrategier og forsvarsmekanismer. Mange velger a

fokusere pa det de far til og de har en optimistisk tilnserming til utfordrende situasjoner.
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Seligman (1999) har demonstrert at en slik holdning kan forebygge helseproblemer og
depresjon (Seligmann, 1999).

Tilpasningen til et liv med annerledes utseende er mer komplekst enn problemstillingen i et
enkelt forskningsopplegg som dette kan gi fullgodt svar pa. Gjennom a bli minnet pa sin
utilstrekkelighet, smerteplager og annerledeshet kan slike forskningsprosjekt til og med

tenkes ha en negativ innvirkning pa livskvaliteten til enkelte individer.

Forsvarlighet

Reduksjonsdefekt er regnet som en sjelden diagnose og gruppen som er undersgkt er
forholdsuvis liten. Det er derfor viktig a ta hensyn til at enkelte kan veere sarbare i forhold til
gjenkjenning. Vi har ikke ansett det som sannsynlig at personene i denne studien skal kunne
identifiseres basert pa sin deforme ekstremitet og der det i undergruppene er faerre enn fem
individer inngar de sammen med andre subgrupper. Studien er REK- godkjent og data er

anonymisert.

5.3 Kilinisk relevans

Pa bakgrunn av denne studien kan pasientene og pargrende fa informasjon om at barn fadt
med en medfedt misdannelse (reduksjonsdefekt) i arm lever tilfredse liv med hgy helserelatert
livskvalitet som voksne, til tross for noe lavere fysisk funksjon. Det ber gis oppmerksomhet
av fagpersoner i mgte med personer med RDA at de, og spesielt kvinner, skarer lavere pa
funksjon enn den generelle befolkningen, slik at behov for veiledning og tilrettelegging kan

ivaretas fra de er sma.

Funnene indikerer at tilfredshet med livet og helserelatert livskvalitet hos voksne personer
med RDA er hgy og like hgy som i normalbefolkningen i Norge. Det er viktig a formidle
dette til nybakte foreldre som ofte kan vare i sorg over a ha mistet «drammebarnet» og som
sitter med mange spersmal med hensyn til fremtiden til barnet. Foreldre kan ofte bekymre seg
svaert mye over barnets muligheter til & utfgre daglige aktiviteter, velge utdannelse og arbeid

som fglge av sin deforme ekstremitet (Sjoberg et al., 2014).
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Basert pa resultatene er det ikke gitt at tilbud om en armprotese er et ubetinget gode slik
intensjonen til fagfolk har veert. Resultatene vare indikerte at det ikke oppnas bedre i funksjon
I protesegruppen og at bruk av protese kan innebare frustrasjon og plage. Samtidig viste
resultatene at mange gnsket a bruke protesen for a skjule sin defekte arm og tilpasse seg et
kroppsbilde som passer inn i «normalen». | vestlige samfunn legges det stor vekt pa utseende
og det er viktig a ta pa alvor at mange vil gnske a kunne skjule sin annerledeshet. Ved a bruke
en protese vil de lettere gli inn i den «normale» verden. Dette kan for noen veere viktigere enn
at protesen er funksjonell. Dette stemmer med hva personer med dysmeli opplyser i andre
sammennhenger. Mange synes det er lettere a gjere ting uten protesen, men bruker den for

vennene vil at de skal gjere det (Haug, 2007, s. 35)

Men, dette med annerledeshet og ikke & passe inn i den vanlige malen er kanskje et problem
som burde adresseres av behandlingsapparatet ved a fokusere pa tiltak som bygger opp
selvfalelsen og selvbildet, istedenfor & fokusere pa tiltak som bidrar til & opprettholde et bilde
av normalitet som vedkommende skal passe inn i. Folk trenger generelt mer kunnskap om det
a veere funksjonshemmet og pa den maten vil det kanskje bli lettere & vere slik du er, uten a

behgve a skjule deg nermest for & beskytte andre mot & se at noe kan vaere annerledes.

Resultatene viser at mange gir uttrykk for ubehag, darlig passform, liten praktisk nytte og
sterke negative falelser knyttet til protesen. Protesetilpasning ber derfor innebare sveert ngye
kartlegging av behov og motivasjon for & bruke protese. Dersom protesen skal ha praktisk
nytteverdi er det avgjgrende at passformen er god og at brukeren far hjelp til & trene opp
ferdigheter i & bruke protesen. Arsaken til at respondentene i var studie stoppet opp med &
bruke protesen kan vare at oppfaglgingen ikke var god nok, men dette fremgar ikke av vare
data. Dersom det handler om & normalisere utseendet bar protesen ha et attraktivt utseende.
Man bgr ogsa se dette behovet opp i mot andre tiltak som handler om & akseptere og bli glad
sin egen kropp slik den er, serlig i de tilfellene der protesen kanskje gjer utfarelse av aktivitet

mer tungvint eller den pafgrer svak muskulatur ekstra slitasje gjennom pafart vekt.

Foreldrene gnsker det beste for barna og tar valg, som regel etter rad fra fagfolk, om tiltak
som for eksempel det a fa tilpasset protese. Bruk av en funksjonell protese krever ikke minst
en godt tilpasset protese, men ogsa disiplin, innsatsvilje og opplevelse av nytte, samt mye
oppfelging av kvalifisert personale. Erfaringen i klinikken har vist at protesen ofte er blitt
liggende ubrukt, men tas frem i forbindelse med kontroll pa dysmeliklinikken (personlig
erfaring og meddelelse fra medlemmer i Dysmeli- og armproteseteamet, Oslo
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universitetssykehus) og vi ser i denne studien at over halvparten som har fatt tilpasset protese

i spedbarnsalder slutter & bruke protesen i god tid fer tenarene setter inn.

Bade Klinisk erfaring og funnene i denne studien reiser noen spgrsmal som fagfolk bar
reflektere over. Har vi for stor tiltro til forordning av proteser og falges tiltaket tilstrekkelig
opp nar det farst er rekvirert? Er vi fagfolk, i var iver etter & hjelpe, med pa a legge sten til
byrden nar vi forordner en hard, «ufglsom» plastprotese til sma barn og palegger foreldrene &
falge opp treningen og bruken av protesen? Frargver vi barnet muligheten til & akseptere seg
selv og bli akseptert slik som det er?

En vanlig observasjon i mgte med disse personene i klinikken er at holdningen til livets
utfordringer ofte er avgjgrende for hvordan den enkelte greier seg. «Det er ikke hvordan du
har det, men hvordan du tar det». Dette stattes av mange studier i helsepsykologi som i falge
Stuve (2007) har pekt pa optimisme som en god tilnarming ved spesielt utfordrende
livssituasjoner (Stuve, 2007b, s. 108).
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6 Konklusjon

Funnene fra denne kartleggingsstudien indikerer at voksne personer med RDA har god, men
noe nedsatt funksjon sammenliknet med den generelle befolkningen og at kvinnene skarer
darligst. De er tilfredse med livene sine og faler at ting gar bra enten de bruker protese eller
ikke. Livet er ikke perfekt, men de opplever at det meste er bra innen arbeid eller skole,
familie, venner, fritid og personlig utvikling i samsvar med det vi ser hos den generelle

befolkningen.

| gruppen med mangel pa bade underarm og hand er det ingen signifikant forskjell verken pa
livskvalitet eller funksjon mellom protesebrukere og ikke-protesebrukere. Litt under

halvparten avviser bruken av protese pa grunn av darlig passform, tyngde, darlig funksjon og
liten opplevd praktisk nytteverdi. Stgrstedelen av protesebrukerne benytter protese daglig og
protesen brukes av en stor del for & normalisere utseendet og unnga ugnsket oppmerksombhet,

samt til statte og spesialiserte aktiviteter.

Videre arbeid

Videre refleksjon og diskusjon i fagmiljgene rundt holdninger og motivet for a tilpasse en
protese anbefales. Videre analyser og prospektiv forskning anbefales. Gjennomfgring av
kvalitative studier for & undersgke arsak til bruk/ ikke bruk av protese vil gi et mer komplett
bilde av arsaksfaktorene. En bredere forstaelse for faktorer som pavirker foreskriving av
protese og protesebruk vil kunne optimalisere behandlingstilbudet, foreskrivingen av proteser,
bidra til bedre design og tilfredsstille kravet om evidensbasert intervensjon.
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Beuker protese (Hormanuian, 2004) 8idy Fruisin plager of bewymring for 4 f3
Serm of noe o i teries B plvithe funkionen of Wkvaiteten Gl persones
med redguvin jonsdelommarier megative

Deome ytudiens 1ormdi er & vartiegge funkyon og fviavalitet biant voksne perso-
par med medtad! reduiaionudetormiast | armene (RDAL sammeniighe denne
pasientgruppen med don ganerote beloliningen Vi vl ogsd evaloere om det or
forikjelier | fumisjon og Ivihvalitat malom dem 1om heuher/ikke Druker protese.

Studien wil kunne bidra til e Dedre kunrtkaggiunniag 'or informason t og
Dehandling av personer med reduiyomadelormiteter

Legemiddelutpraving Ned

Registerdata TS

Uttrekk fra Data- og snalyseavaelingen pd OUS

Uttrekk av titfeldyg utvalg fra Follkerogatores

Nye helseopplysninger Diagnosekoder kormgernes wd giearomgang av 0w nal, egen apportsrte
opphysninger og Kink undertexetie

fgenrapporterte og wbjektive opplyssinger om Reloreiatent Ivskvalitet,
titfredahet med livet, fysisk funksjon/dysfunisjon og symplomer, samt bruk sy
peotese (hyppighet/varighet/type] hentes ut ved hielo av ef egemutyitiet
qu der valde og rollable mMeinstrumenter inrgdr (EQSD, SWLS og Quck

Hamant biclogisk materiale Nee

¢. Forskningsmetode
Metode for analysering av data | Statistiske (bvanttative) analysemetoder,

Beskrive og sammenline to eller flene grupper (HO* Gruppene o ke)
Kategoriske variabler: Tabeller, andeler, « Tabeanalysor s
Kontinueriige varlabler: t-test/envers Anova (v/noematlordelt utvalg) elier MWW
Lest/XW (v/ikke normaifoe delt utvalg)
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Begrunncise for valg av
metode

Interverspn Nev
Kinisk undersoketse [
Sperreskjema i
New
Observasien e
Faghg of vitenskapelg T anshar & sammenigre seivapportert funkson 0 akvalitet hos et utvalg

mmmwummuulmmﬂw-
negon.

Egerrapotrterag/\odiTeskjoma g+ woektlv informasjon om funisjon og fvikva:
et

SPOMeUema urdendiene

De wiekiarte ndhridire mee 07109 dlgnou Uiskeives o innteres il 4 ware
) Sparamal om helse. hekuerebdtint Uvikvatset, tifredihet med fvet. fysisk akth
vitet og deltageie, sant soarsmpl rertet Soeslihs mot reduksjonideformitet Of
protesebrub. Shpemarny v il Srube ey denhalaiwis €Q-50-50, SWLS o Quick-
DASH. ericle, #1ablore o validerts imatrumenter For & Lange 0pp Eruppens 500
Vele deise of probimmitilinger vi | Téegg o1 agenutvidiet @erTei e berryt-
104. Do valderte skalaena ar inniermmet | ot egenulviiede Pamejemaet 1om
Leedes U pasientene

Utvalget med 071 dlagnote Bhikrives med bformanonsily of mviteres 1l 3
Golna ved ) returnere underskrenst L ueerlaving of utht ioerresigema
10m er vedlagt brevet fvediegy 4),

Kontroigruppe fra den generclie befofningen

n kontrofigruppe trokkes, tileidig utvalgt Ba foferegiteret innen sidersspen:
met. Vi veiger ke & matche mivt domagrafiske Lkiorer 10m K20 of aider. o vi
torker 2% et of kompliserende Of Drider 0pp data Vi finnes det Dedre b jntere
etterpd | en regresjonanalyie. Vi dasker el styrhelothold ol 1.1 o forventar eo
svarprosent T 30 %. Det whal derfor trebhes tre hontrofipenioner fra Foleregnte
o1 {or hwer inkiuderte deltager for 4 %o god marpn 1l virt pnskede siyrkefor-
hold, Nawn, adresse o fadseisdato hentet ut

De selekterie koatrofkandicatene kontakies pr by med infoemasgnsshsiv og
Imviteres Gl 3 deita som Rontrofipersoner | proneatet ved & retumere underkre-
vet samtykheerklaning o uthyt sperresh ema (vediegg 51 Koroigerionene
inviteres il 3 svare pd 1p@esmdl om belse, heltvecefatert Inskvalitet, tifredshet
med lrvet, fysisk aktivitet og deltageise (EQSD, SWLS og Quch - DASH), samme
spaceesijoma som de inkluderte med unnitak av spaaumdl rettet spesitiat mot
reduljonsdeformitet O protesebrut.

d. Utvalg _
Alimennbefolimng =
Pavienter/kSenter 12 For § studere vice forskningsipacimnll pd individnivd seledteres et utva’g »v

personer med redvksionsdeformitet | armene (D10 dugnosekodene Q71 0-3)
vid Ogio universitetsyykens (OUS). Do universitetssykehus har flest pasenter
med redulsjonsdeformitet | Norge o har representayon fra fleve helieregooer.

Sde3avs
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Begruna valg av pasientgruppe | Tidigere forsining har ofte sott ph bade amputerte og medfadte mangler
samimen, eller bare amputerte. Vi geier nd & undersake kun personer med
medfect mangel, 1ordh vi antar at det er forsigell pd medfiadt tilstand og
ertvervet thtand med tinke pd funisjon og livskvaitet. Vi vil | senere forsining
kunne sammeniiine pessoner med mediadte tilstander med personer med
erhvervet avputasion

LMWI 1o Mentet ut fra Folkeregiteret

Begrunn valg av Vi sker 3 samnesigng seiviapportent fumision og lvskvabtet hos €€ vivalg
hontrofigruppeir) persones mad medfact mange! pl armene med et tieidig utva’g av befolk:
ningen. Vi vi 5o om vir gruppe shiller seg 12 den generelle befolkningen,
Personer med mangelfull | Nl -
Voksne Tor 3 yluders vive orbangs ioar ombl pd aridnivd selekteres et utvalg av per-
sones 238 3¢ mad reduesjomdelonmitel | emene (Oagnosekodene Q71.0-9) ved
Onlo unhverytetuvghebn (OUS) 10m har Pest patenter med denne tistanden
Shytiel seg
Mindreseige ™ .
Andre personer | an sirbar -:‘W@T«‘&&mnncmﬂ;nm-umowo‘m\nmb
eller avhenglg wtuasjon wrderake o forhoidenis en. Oet er Serfor viktig 3 ta hensym til at enkeite kan
vaore 13rbare | forhold U glevhjenning V) arver liuevel sanniynigheten foc at det
tkal shje som Sten b Q71 nivd ¢a det blant de med redulsjonsdelonmiteter o
flest pensoner som har manged | arms. Det er mindee fare for st Gase personene |
Senne studien skal kunne identBaeres basert pd un Sefoeme shatremitet. Der
det | undergruppenc of farte enn 5 Indrader wi 9¢ kun wogd | hovedgruopen Q
7003 eller Q7145
Spestfiser hvilke pevsoner Se over
Begruna hvorfor disse Se over
_ personene skal inkiuderes
Fostre New
e. Utvalgsstorrelse o
Redegior of begruna antall Pasienter/Klienter
deltakere Voisne personer med overlevetie til 218 Jr (pr 31 .06 13) med redukyondelor-
mitet kun i arm, 50m mangler hele eller defer av en arm, eller begge amene,
som foige av en medfiedt felidannelie og som ke of ledd | syndrom eller annen
sammensatt tilstand, Det vill si 1IKD 10 diagnosehodens Q71 09, Hvorvidt Set o
en unilateral eller bilateral redulsjonsdeformitet gde ke frem av diagnosekode-
me. Vi velger derfor 3 inkludere alie med reduky formitet pd amene. Pasl

enter som | tilegg har reduisjonsdelonmitet pd underekstremitetene vil eksida.
deres fra undersokeisen.

Antall forskningsdeltakere
Korrigert Gtvalgsstavrelse v/giennomgang av journal N+ 192
Antail forskningsdeltakere med samaykke N<109

Kontrofigruppe
Vi trekier en kontroligruppe, tilfeldig utvalgt fra folkeregisteret innen alders
spennet. Antall kootroller skal vaere 3 ganger s mange som antall pavienter.
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3. Informasjon, samtykke og personvern

like rolevant

Samtykke foreligges Ne

Samtykke innhentes 1a.

For hilke data skal samtykke | Alle

innhentes? =

Spesifikt informert aktivt N

shriftig samtykhe

Redegior for titak for 3 sire ot | Devirivelse av rovrutienngsprosecyre

Informert o fritt samiykke o | De somm @atkes rebrutten Ul studien, gasienter med ICD 10 kode Q71.0-7 pd OUS,
begruna eventuelle avvik fra vi bli tasrevet med ieformasjon om studeen, samtytkeik joma Og spevTeskiems
anbefalte prosedyrer for & whie at samityenet e indormedt, frivilhg, Witrykkelig of dokumenterbarnt.

‘ Samtyhiet bygier a3 specdak infarmayon om forkningiprosjektet.

\

| PRrwcear worn rekaes wt Ul sontioigruppen vi tilkrives mad eget informasjons-
brew o b Dedt o A Fyte Ut informet 4 med sparresigemaet
A oM pavenigrLpgen

Av.
¥

| D som @kt U studvan v 13 3 ukers Seteckningstid. Ved mangiende tibake-
meiding ettor 3 yamr Lhiasiees de ph oyt

Samtykket de bes § undertegne of asert pd helseloriininguoven § 53

Allg doltarore | nderiakehien hae tl enhver 1id rett 31 § trekke sog fra underse-
kelvon de har gitt opaiyarnger U Dettdnere dan ogsd be om at opplywsingens de
har pat skl dettes

Fra pieecende/foreidre | tillegg
4 deltaker/mindeedrig

UA

4. Forskningsetiske utfordringer ved prosjektet

a, Fordeler —e-
For dea ankelte person | »
| utvaiget
Angl hwike fordeler Den enkeite prosjekideltages som trekho Lt 11 pelicinigk uadersaketve vi 1)
tilbud om oppiplging | dysveliteamet elier Rerwisrung td annen aktued instans,
dersom behov for dot avdekices | underigaeisen

Grupper v personer 1a i —

Angi brilke grupper Persontr med reuRyomafonTHet | 2/ s OF ARMIRe s0m ylee 1
tjenestetitbud ti dem il ha nytte av ot kannikapigrunnlaget for habiltering
styries.

Angi hvilke fordeler Pasienter vil £ forskningsbaserie 134 og anbelalinger med hevriyn Gl funkijon og
Bvshvaltet og protesedeuk, Heltepersonell bl sikrere | Brwlhe informasion de shal
W |

|
Samfunnet n
Angi ilke fordeler MAITeTtet og kunnskagsbasert behandiing og oppleging vil bidta t optimal
funksjon hos denne paventgruppen som har behoy for bvilang eppfelging Dette |
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Wi vieve wmiunnyakonamist gunitig blant svet ennom mutghet for ekt
atbeldideltakeiue 0 trens av deres handikap, o Rennom at focedygping av
Uleggspiager wvil kunne redusese sykedravinr. Videre vil kostbare
Behandlingstidtak hunne settet | verk Dave der de o nidvendige oF

hansiiunesvge
Vitenikapen la
Angl hilke foedoler Det e+ 50m det ramphe oventor Gte loriming ph dette omvidat og det vil vaere

#vinteresse blant faghalk wnen feltet ) () undersett funision og lvsivalted of
hvorvdt dese faktorens plvickes av protesebeut

b. Ulemper
| $or den enkelte person | Th ===
Angl Neithe wlemper IMM#WM

Tidibeun af hotnader (Lagf whndsiorteneite, revatostnader)
Dettagrine | under \bbalnen Lam hets skt som on intonnien.

| Grupper av personer ol

T Angl hvilke grupper :‘
CSambmaogmile e )
¢ Tiltak

["‘Mumm ok [ Betale rene rotil a1 TOO | garronratiy
ivarets og beskytte deftakere | | \*formace oo studien
forininpipeorktet | Senpe 10t on hontakzgertson =kr de v 11| underseheisn p3 sylehuset.
| Gl ibud om cppledgng | S rwidrnrat elur hervaning 1l aveen ntang bvin

[Wfam" dukhet opy

d. Forsvarlighet
Redoge f0r din Jvvelning Det aniees 5OM forvwarhg of NEdvers g 4 ¢ o nomigre pred eanet
meliom fordeler of wlemper Of | Redulsonicefomitet er regret 10m 1 e S SOgr oM Of L uEpen v @nker §
| i din begrunnedie for hvorfor | ndiersake er Iormoldives tter Det o dorlie vt b ta hesayn 14 at enieite kan
du mener det er forsvariig b vare shrbare i forhoid $2 glenh e Viamer Fhavel sannsymigheten for at Sat
gennombeve prosjeltet shal shje som iten pb Q71 nivd da det blant e roed redubsonsdelormteter e l

flest perioner som Aar mange! 1 arm. Det ¢+ mandie Late for a1 Guse personens |
Geririe Ruden 1hal kunne Ientinernes baler? 04 L deforme ehstremitet Der ‘
Oet | undergruppene er faeere oreh 5 ndvites vl B st inngd | havedgruppen Q
' MO3eler Q7149 '

' —— =]

5. Sikkerhet, interesser og publisering

a. Personidentifiserbare opplysninger
[ Oppiyininger som registreres | | Personidentifiserhar informasion (navn, sdresie, perionnumms) or eratatiet |
prosjektet ef indeekte med ot 1007, Listene oppbevares 20wkt | wparate vap
personidentifserbare
(avidentifiserte eliev
systematisk reidentifiserte)
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M“qdﬂr ha
fecdielsdato
11-4ifret fodsetinummer L]

Opplysalnger om tredjeperson | Nei

b. Internkontroll og sikkerhet
PC tilhgrende virksomheten | 15, OUS har eget omveide hver alle fortiningusata lagres. Omre bt overviies av
nettverissystem tilknyttet Persomvernombudet ved OUS
| inteenett
| PC uten tinytning t4 internett | New
IW Ia
Videcoppratflotograf/ Nl
L o S E—
Koblingsnekie! of 1
opplywninger oppbevares

anshide fra iy dre i

| Passordbeskytiet oppbevaring |

e —— e =

[ w“ -—-—--w--—---—--- 'h"m i Pariorg Deveytinge Lt

personidantifnerbare Copbewirng pd PC oy doe for 2emitive materisle
coplysminger or berkyitet mst | Lisbare thap. Kobsngsnakiel of oaplviniager copbevares adult | hvee sine kg
| Inasy fra wwedke de
Asdee ukringstitak
¢. Forsikring for forskningsdeltakere
. Forukiieg anses unadvendig P&e ]
d. Vurdering av andre instanser
i Ascre Ja/Net
| Mwilke(n) | Regonal etisk Lomte
| instieusjomer{erl/instansier)?
e Interesser .
:wi T_SWMO'W A%, Oile swenitetsryietud, Nationalt (agnettverk foe
i ' oyvret
:‘ Godgiering Ul imstitusion T Lamn 11 Fruateraped som Geilar | Kinak undeciaheie. Lann bl lege AAover 20%
, Joling
Hongear veiledes/- Ne«
| mastentudeat Ty
! Kompeniasjon for Reonve o opphoidsutgMer
*:MM o
for vededer/-masterstudent 4
{. Publisering = TECRTICIROPr s
Redeper for hvoedan Vi tar YAbe pd af rEsuAIatene av sludkee skt publasces | ourmal Osobility and
resaitatenc shal gloces Rehobilearion .
offentig tagienge g
s s SieTavs
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3 Offentlig innsyn

| Sokes det om unatak fra t
| offentlig inrsyn | dokumenter?

h. Tidsramme

" Prosektstant dato | 2018

" Prospektstt dato 4”‘7 =
Exter prosjehtsiutt skal | New

| datamaterisiet oppbevares |
ummen med

| Data cppbevares | Linbare skap of 3 omiade for senstiy informasion ph PC.
handtering av data etter i Datamatenatet Yettes i utgangen av 2020

6. Vedlegg

1. Prosjektsbesirivelse (fonkningsplan)
2. Fremdriftsplon

1. Veiledningsaviale med CV for ekstern forskningsansvariq/vededes Lom viser velleder of

6. Lvt. REXS mwm

7. Ansvarserklaring og underskrifter

mmnmdumnwumm.mum.
. mmumm‘ﬂwﬂmtmmmnlmm

. umnmﬂuwnmmmmm'ump:nm

oler andre instanser.
309.16 [s0916
Inger Motm (sign) § ,4.!.;._“‘9'__",‘.".'.‘ VR -
Dato -mimngsomww/\mbd« Data ~ Mosterstudent
s, L. 200}

TJ\;V;/%{CWLS?

Prosjelckted Ay

pedak avdping
s-oeu«n Smug——



Vedlegg 3 Informasjonsskriv pasienter

Oslo Chiiws unbeen drtsvghobs HE

universitetssvhehus LY —————
Powtboks 3950 Kydalen

414 Uiy

Saniralird: 00

Eizikk for kinungl og sevrobeg
- i _ Lrbgsedink avdabng
20 Jamuar 2015 Sedciginn For horumd g o6 ke prlara senbe

Forespeorsel om deltakelse
“En undersokele av Hvskvalitet, hﬂ:liilitld{:phgu og protesebruok hos volone med
redolsjonsdeformitet i armens (BDA)"

Hensilcten med studien

Crtopedisk avdeling wed Cslo universitetssykehus, Fikzhespitalet (fidlizare Sophiss Minde

Crmiopedizk Hospital op Eronprinsssse Marha: Insgnut) gennemfors en kvalitssundersokelze med

fokus pd livskvalitet, pskelskjelatiplager og protesebrok hos personer med reduksjonsdeformiter i

en gller begge armens (herstter forkartet @il DAY BDIA er en fype dysmeli der deler av anmenig)

mangler.

Fm':l%]aleTmad-;mdlen er A kartlegee livekvalitst of forekomst av muskekkjeletplager blant voksne personer
med BDA nEa sammenlimne disse parametrens hos denne sruppen med den generells befolkninzen Vi
onsker opsd a finne ut om eventelle plager kan ses i sammenheng med bruk eller ikke-brok aw protese.
Denne kurmskapen vil bli brukt til 4 forbedre tiladet €l personer med EDA innen helssvesenst.

CGrunnen il at du blir forespart

Cr er en av 364 personer som er fadt med reduksjonsdeformitet i minst en amm som nd far denre
foresperselen om 3 delta § studien. DE:-EII'.‘I].]J].II‘:‘[:I'I.I].'[ har wart eller er i kontakt med Oslo
umiversitetssykehus, Rikshospitalet og'eller var avdeling pa Sophies Minde Ortopedi, egernd 15 ar
eller &ldrs.

D bestemmer seby
Dist er frivilliz 3 delta i studien. Dersom du velger 3 ikke delta, fremger du &ke 3 oppgi moen gronn il
dat, nEdEtmEkeELmbehan-ﬂmmsm konsekvenser for dag o aller i Femfiden.

Hva vil det bety for deg?

Huis du sier ja 1 3 delfa i studien beryr det at du skal fylle ut det vedlagte spomeskjemast
Sporreskjemast kartlezger blant annet hakse, Iivskvalitet og smerter. Dist wil ta ca 20 mimtter 3 fille
det ot D reurmerst det 11l 0ss 1 den ferdiz frankents svarkonvehsiten.

En del av de som samtykker til deltakelzs i studien vil ogsd bli trukket ut 6l en poliklinisk
konsultasjon ved Crtopedisk poliklinikk ved Rikshospitalet. Ved demme konsultasjonen vil lege og
fysioterapent foreta en fysisk undersakelse av deg furakm‘ﬂegn blant anmet bevegslizhet,
eveniuelle smerter o belasminszplager. Oppholdet pd sykehuset vil vare i ca 1 time. Tid for
umderzakelsen vil bli avialt med den enkelte Duwlféd&kkehasmﬂmnmdetn:&n&gudeter
behaoy for viders oppfalging, vil du bli benvist viders fil et dysmelitsam eller annen relevant instans.
Cr kan =i nei 6l denns undersakslsen selv om du fyller of spemreskjemast

(= Bedir we Ll i L Oy e B 50 S07 040 RTVE ln
g ikl =g Liewhl AW, DERC- LU R T R R D ﬁ
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Slik ivaretas ditt personvern

Med hjemmel i helseforskningsloven er prosjektet forhindsgodkjent av Personvemnombudet for

forskning ved Osle universitetssykehus og av Fegional komité for medisinsk og helsefaglig forskningsetikk
@st-Norge (FEK ser-osf). Data som hentes ut fra din pasientjournal vil vere fadselsmummer og aktuelle
diagnosekoder. Forskningsdata lagres pa et eget, sikret datasystem ved Oslo universitetssykehus. Alle
opplysningene vil bli behandlet konfidensielt og avidentifisert. Det vil 1 at en kode knytter deg til dine
opplysninger gjennom en persennummerliste. Prosjektmedarbeider Anne-Kann Vik og prosjektleder Trine
Sand Kaastad har adgang til personnummertlisten og er de eneste som kan finne filbake til deg. De har
taushetsplikt. Etter studien vil opplysnmgene bli anonymisert (ved at kodene fjemes fra databasen). Dette vil
skje senest 31.12. 2020.

Dha har rett il & fi innsyn 1 hvilke opplysninger som er registrert om deg. D har videre rett il & 5 komigert
eventuelle fzil 1 de opplysningene vi har registrert. Du kan pa et hvilket som helst tidspunkt trekke deg fra
studien uten & métte begrunne dette nemere. Hvis du trekker deg fra studien, kan du kreve a fa slettet
opplysninger vi har registrert. Du kan ikke fa slettet opplysninger dersom de er anonymisert eller dersom
opplysningene allerede har inngitt i et vitenskapelig arbeid.

Fesultatene fra studien val bli publisert som gruppedata, uten at den enkelte kan gjenkjennes.

Opplysninger om din EDA | eventuelle belasinmgsplager og protesebmuk som blir hentet inn ved den
polikliniske kontrellen, vil bli fort inn i din joumal, og kopi kan, dersom du ensker det, sendes til din
fastlege. Disse jounalopplysningene vil kke bli slettet ved prosjektslutt, men er omfattet av den samme
taushetsplikten som annen joumalmformasjon.

Ekstern vurdering av prosjektet

Femonal komité for medisinsk og helsefagliz forskmingsetiklk @st-Norge (FEK ser-ast), har vurdert
prosjektet, og har ingen innvendinger mot at det gjennomfares. REK har ogsa gitt dispenzasjon fra
taushetsplikten for at progjektleder skal kunne innhente aktuelle diagnoser og personnummer i vart register
pa OUS.

Mer informasjon
Hvis du har spersmél om studien kan du kontakte prosjektmedarbeider Anne-Farin Vik pa telefon 23076097
/ 98679003.

Problemer med sporreskjemaet”
Dersom noen av spersmalene i sperreskjemaet er uklare, kan du fa hjelp ved & ringe prosjektmedarbeider
Amne-Karin Vik pa et av telefonnumrene ovenfor.

5lik deltar du i studien

Vedlagt dette brevet ligger et sporreskjema og en samtykkeerklenng. Hvis du ensker a delta i
studien, ber vi deg retumere underskrevet samtykkestklering og utfylt sperreskjema til oss 1 vedlagte
frankerte svarkonvolutt.

Wennlig hilsen,

Trme Sand Eaastad Amme-Kamm Vik,

Progjektleder Prosjektmedarbeider

Overlege Dromed., Dysmeliteamet Koordinator, Nasjonalt fagnettverk for dysmeli
Oslo universitetssykehus HF Oslo universitetssykehus HF

Oslo unhwersitetssykehus bestdr av de tidligere hekbeforetakene Aker unisershetssykehus, Org.nr.: HD 933 467 D45 MYA
Rikshaspitalet (inkl Radiumhospitalet] og Ullevdl universitetssykehus araca. oS b-universEe tssykeh us.na



Vedlegg 4 Samtykke pasienter

Samtykke
til deltakelse i "RDA- studien™:

“En undersokelse av livskvalitet, muskelskjelettplager og protesebruk hos voksne med
reduksjonsdeformitet i armene (rda)”

Jeg bekrefter at jeg har mottatt skriftlig informasjon om studien, har fatt anledning til & innhente den
informasjon jeg har hatt behov for, og er villig til 4 delta i prosjektet.

Det inneb@rer at jeg er villig til &:
O Svare pa sporreskjema (sett kryss)

o Delta pa poliklinisk undersokelse hos lege og fysioterapeut pa Oslo universitetssykehus, dersom jeg blir
trukket ut. (sett kryss)

(Signert av prosjektdeltaker, dato)

Mamm e e | stoTe Dok staver)

Adresse:. e store bokstaver)

Jeg bekrefter med dette at jeg kan kontaktes pa telefon:

TelefonMob: e

O Jeg har svart innen 3 uker fra brevets dato og ensker a vare med i trekningen
av et Apple iPad Air 2 nettbrett 16 GB WiFi (Sett kryss).

JTeg bekrefter & ha gitt informasjon om studien:

(Sigmert av Anne-Karn Vik prosjektmedarbeider 20.01.20135, pa vegne av Prosjektleder Trne Sand Kaastad)

DOslo universitetssykehus bestdr av de teidligere hebetoretakene Aker universibetsnybehus, Org.nr.: HIO 993 36T D45 MYVA
Rikshospitalet (inkl Fadiumhospitalet] og Ullevdl universitetssykshus wearal. o5 k-universtetssykehus. no
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Sparreskjema

En undersekelse av belastningsplager, livskvalitet og protesebruk hos voksne
med reduksjonsdeformitet i armene (RDA).

Veer vennlig & svare pa alle spgrsmalene si godt du kan ved a sette kryss i relevant boks eller
fylle ut pi linjen. Dersom det er noen sparsmal du {kke gnsker 4 svare p, 54 hopp over dem.
Vi gnsker uansett at du sender sparreskjemaet tilbake til oss.

Dersom noe er uklart kan du fi hjelp ved 4 kontakte prosjektmedarbeider
Anne-Karin Vik pd telefon 23 07 60 97 /986 79 003.

1. BAKGRUNNSOPPLYSNINGER: ID-nr:
a) Din alder: ar [l Kvinne [ Mann
b) Boforhold: [ Gift/'Samboer 1 Bor alene 1 Bor sammen med andre enn

ektefelle/samboer (for eksempel barn)
Hvor mange 1 husstanden?

c) Erduilennetarbeid? [1Ja [0 Net
Huvis ja. vil du beskrive ditt arbeid som:
ol Tungt manuelt (for eksempel girdbruker, hindverker)
ol Lett manuelt (for eksempel butikkarbeider. ansatt 1 barnehage)
o[l Kontorarbeid

d) Erduifull jobbidag? D.vs. 100%
OJa
1 Nei. deltidsarbeid. Angi % av full stilling. %

e) Er du student/skoleelevidag: [0Ja [ Net

f) Hva er den hoyeste utdannelsen du har fullfort?
[ Ingen uwtdanning/skolegang
[ 9/104rig grunnskole
[ Videregaende yrkesfag
[ 3-arig videregiende allmennfag/gymnas
[1 Hagskole
[ Universitet
[1 Annen utdannelse

g) Erdusykmeldtnd? O Ja O Nei
Hwis ja 1 hvilken prosent? %
Hvor lenge har du vert sykmeldt? méaneder
Hva er grunnen til at du er sykmeldt? (Flere kryss er mulig)
[1 Fysiske belastningsplager, spesifiser: Thénd Jarm T skulder Cnakke Cbrystrygz Ckorsrygz “hofte Jlmar
[1 Psykiske plager
[ Annet

h) Er du pa arbeidsavklaringspenger? (1 Ja [ Nei

i) Er duuferetrygdet? (1 Ja [ Nei
Hwis ja. 1 hvilken prosent? Yo
Hvor lenge har du vert uferetrygdet?: ar maneder
Hva er grunnen til at du er uforetrygdet? (Flere kryss er mulig)
[ Fysiske belastningsplager: [Thand Darm Cskulder [Nnakke [brystrygg Dkorsrygg Chofte Dkner
[1 Psykiske plager [ Annet

1
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3. SPORSMAL OM PROTESE(R):

a) Har du noen gang fatt tilpasset protese(r)? [ Ja [ Nei Hvis ne1 gi til sporsmal 4

b) Hvor gammel var du ved forste protesetilpasming? ar
c) Hwilken type protese(r) har du fatt tilpasset? (Flere kryss mulig)

[1 Kosmetisk

[ Mekanisk protese

[ Myoelektnisk protese

[ Hybridprotese (feks mekanisk albue og elektrisk hind). beskriv:
d) Bruker du protese(r)1dag? [Ja [ Ne1

Hvis ne1 Hvor gammel var du da du sluttet? ar.

Hvorfor sluttet du? (beskniv)

e) Hvis du bruker protese ni. hvilke(n) type bruker du?(Flere kryss mulig)
[ Kosmetisk [ Mekamisk protese [ Myoelekinsk protese [ Hybndprotese

f) Ihvilke situasjoner bruker du protese? (Flere kryss mulig)

[ Uansett situasjon pa dagtid

[l Lennet arbeid ) Husarbeid [ Fratid (beskriv hvilke aktiviteter. For eksempel:
sport/idrett, sosialt samveer):

g) Hva er grunnen til at du bruker protese? (beskriv):

h) Hvor ofte bruker du protese?:
[ Daglig. Detwvil s1: [0 0-4 timer [ 5-8 timer [ mer enn § timer
[l 1-6 ganger 1 uka
[ 1-4 ganger 1 maneden
[ Sjeldnere
4. SPORSMAL OM ANNEN TYPE REDSKAP SOM GIR ET GREP (SPESIALGREP):
a) Har du noen gang fatt tilpasset spesialgrep? [ Ja [ Nei Hvis nei ga til spersmal 5
b) Hvor gamme] var du ved forste grepstilpasning? ar

c) Hvilke(n) type(r) spesialgrep har du fatt tilpasset? Beskriv

d) Bruker du spesialgrep 1dag? [ Ne1r [|Ja. Hwis ja, besknv type spestalgrep:

e) T hwvilke situasjoner bruker du et spesialgrep? (Flere kryss mulig)
[l Uansett situasjon pa dagtid [ Lennet arbeid [ Husarbeid
[l Frtid (besknv hvilke aktiviteter. For eksempel: sport/idrett. sosialt samveer):

f) Hvor ofte bruker du et spesialgrep? [ Daglig [ 1-6 ganger1uka [ 1-4 ganger imaneden [ Sjeldnere
3
|
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5. SPORSMAL OM FYSISK AKTIVITET

Hvor ofte trener du? (Med trening menes fiysisk aktivitet minimum en halv time der du blir
svett og andpusten. For eksempel jogging. tremung 1 helsestudio, sykling, dans)

[ Trener ikke
[ Mindre enn 1 gang 1 uka
[* 1 gang 1 uka
[1 2 ganger 1 uka
[ 3 ganger1uka
| Mer enn 3 ganger 1 uka

6. SPORSMAL OM FYSISKE PLAGER OG SMERTER
a) Har du i lopet av de siste 12 manedene hatt smerter i nakken eller avre del av ryggen?

[ Ja, venstre side
[ Ja. heyre sude
[l Nei. Ga til spersmal 6 d

b) Hvor ofte opplever du disse smertene?

Venstre side Hoyre side:
[ Minst en gang 1 aret [ Minst en gang 1 aret
[ Mmst en gang 1 mineden [ Minst en gang 1 mineden
[ Minst en gang 1 uka [ Minst en gang 1 uka
[1 Minst en gang om dagen [ Minst en gang om dagen
L] Hele tiden [ Hele tiden
¢) Hvor plagsomme er disse smertene?
Venstre side: Hoyre side:

[1 Smerter, men ikke plagsomme | Smerter. men ikke plagsomme

[] Litt plagsomme smerter

[ Lift plagsomme smerter

[ Ganske plagsomme smerter | Ganske plagsomme smerter
[ Veldig plagsomme smerter [ Veldig plagsomme smerter
d) Har du de siste 12 minedene hatt smerter 1 korsryggen?
[l Ja_ venstre side
[ Ja. hayre side
[l Nei. Ga videre til spersmal 6 g
&) Hvor ofte opplever du disse smertene?
Venstre side Hoyre side:
[1 Minst en gang 1 aret [ Minst en gang 1 aret
[ Mmst en gang 1 maneden [~ Minst en gang 1 mineden
[ Minst en gang 1 uka [ Minst en gang 1 uka
[ Minst en gang om dagen [ Minst en gang om dagen
[ Hele tiden [ Hele tiden
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f) Hvor plagsomme er disse smertene 1 korsryggen?

Venstre side : Hoyre side:

[ Smerter, men ikke plagsomme [ Smerter. men ikke plagsomme
[ Litt plagsomme smerter [ Latt plagsomme smerter

[ Ganske plagsomme smerter [l Ganske plagsomme smerter

[ Veldig plagsomme smerter [ Veldig plagsomme smerter

£ ) Har du de siste 12 minedene hatt smerter 1 skuldrene?
[ Ja_ venstre side

[l Ja, hayre side
[l Nei. Hvis ne1. ga videre til spersmil 6

h) Hvor ofte opplever du disse smertene 1 skuldrene?

Venstre skulder Hoyre skulder:

[ Minst en gang 1 aret | Minst en gang 1 aret

[1 Minst en gang 1 maneden | Minst en gang 1 maneden
[l Minst en gang 1 uka | Minst en gang 1 uka

[l Minst en gang om dagen | Minst en gang om dagen
[ Hele tiden ' Hele tiden

1) Hvor plagsomme er disse smertene 1 skuldrene?

Vensire skulder: Hovre skulder:
[l Smerter, men ikke plagsomme [l Smertter. men ikke plagsomme
[ Litt plagsomme smerter [ Latt plagsomme smerter
[ Ganske plagsomme smerter | Ganske plagsomme smerter
[ Veldig plagsomme smerter [ Veldig plagsomme smerter
1) Har du de siste 12 manedene hatt smerter 1 armene?

(Se bort fra skuldersmerter. som ble behandlet 1 spersmil g h og 1)

| Nei. Hvis nei1, gi til spersmal 6m.

Flere kryss er mulig.
Vensire arm Hovyre arm
Ja. 1 overarm ] Ja. 1 overarm
Ja. 1albue . Ja. 1 albue
Ja. 1 underarm ] Ja, 1 underarm
Ja. i handledd . Ja. 1 handledd
Ja 1 hind ) Ja. 1 hand
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k) Hvor ofte opplever du smerter 1 armene?

Venstre arm | Minst en Minst en Minsten gang1 | Minst en gang Hele tiden
gang 1 fret gang 1 uka om dagen
maneden
Overarm I I O O
Albue O I O O
Underarm O I O O
Handledd | | O O
Hand [ [ O O
Hovyre arm Minst en Minst en Minst en gang1 | Minst en gang Hele tuden
gang 1 iret gang 1 uka om dagen
maneden
Overarm I I O O
Albue O I O O
Underarm O I O O
Handledd | | O O
Hind | | O 0

1) Angi hvor plagsomme smertene 1 armene har veert den siste maneden: Sett ett kryss pa hver linje.

Venstre arm | Ingen Smerter. men Litt plagsomme | Ganske Veldig
smerteplager | ikke plagsomme | smerter plagsomme plagsomme
simerter smerter
Overarm [ [
Albue O O
Underarm O O
Handledd | |
Hand | |
Hoyre arm Ingen Smerter. men Litt plagsomme | Ganske Veldig
smerteplager | ikke plagsomme | smerter plagsomme plagsomme
simerter smerter
Overarm [ [
Albue O O
Underarm O O
Handledd | |
Hand | |

m) Hva er din dominante hind/arm?

. Hoyre
. Venstre

' Bruker begge like bra

6. SPORSMAL OM TANNHELSE
Har du slitasje/skader pa tennene som falge av at du bruker tennene som hyelp 1 utferelse av ulike aktiviteter?

| Ne1, mgen slitasje

| JTa, litt slitasje

| Ja, mye slitasje og skader
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7. NOEN SPORSMAL OM TILFREDSHET MED LIVET OG HELSEN DIN I DAG

Nedenfor star fem utsagn om tilfredshet med livet som et hele. Vis hvor godt eller darlig hver av
de fem pastandene stemmer for deg og ditt liv ved A sette en ring rundt det tallet som du symes
stemmer best for deg. (Sett en ring for hvert sporsmal).

Stemmer Stemmer
darlig perfekt
Pa de fleste miter er livet mitt neer idealet mitt 1 2 3 4 5 6 7
Mine livsforhold er utmerkede 1 2 3 4 5 6 7
Jeg er tilfreds med livet mitt 1 2 3 4 5 ] 7

Sa langt har jeg fatt de viktige tingene jeg
onsker 1 livet 1 2 3 4 5 6 7

Hvis jeg kunne leve livet pa nytt, wille jeg
nesten ikke forandret pa noe 1 2 3 4 5 6 7

Under hver overskrift ber vi deg krvsse av den ENE boksen som best beskriver
helsen din I DAG.

GANGE SMERTER/UBEHAG

Jeg har ingen problemer med & g& omkring a Jeg har verken smerter eller ubehag a
Jeg har litt problemer med 4 gi omkring a Jeg har litt smerter eller ubehag a
Jeg har middels store problemer med & ga omkring a Jeg har middels sterke smerter ellerubehag ]
Jeg har store problemer med a ga omkring a Jeg har stetke smerter eller ubehag ]
Jeg erute av stand til 4 gi omkring a Jeg har svaert sterke smerter eller ubehag a
PERSONLIG STELL ANGST/DEPERESION

Jeg har ingen problemer med 4 vaske meg eller kle meg a Jeg er verken engstelig eller deprimert a
Jeg har litt problemer med & vaske meg eller kle meg a Jeg er Litt engstelig eller deprimert a
Jeg har middels store problemer med & vaske meg eller kle a Jeg er middels engstelig eller deprimert a
meg . .

Jeg har store problemer med a vaske meg eller kle meg a Jeg ex svart engstelig eller deprimert |
Jeg er ute av stand til & vaske meg eller kle meg a Jeg er ekstremt engstelig eller deprimert |
VANLIGE GIOREMAL (for sksempsl arbeid, studier,

husarbeid, familie- eller fritidsaktiviteter)

Jeg har ingen problemer med & utfore mine vanlige a

g a1

Jeg har litt problemer med 4 utfore mine vanlige gjeremal [

Jeg har middels store problemer med & utfore mine a

vanlige gjoremal

Jeg har store problemer med & utfore mine vanlige a

s 1

Jeg er ute av stand til 4 utfore mine vanlige gjoremal a
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Den beste helsen
du kan tenke deg

100
+ Vi vil gjeme vite hvor 2od eller darlig helsen din er TDAG.
95
¢ Denne skalaen er nummerert fra 0 al 100.
# 100 betyr den beste helsen du kan tenke deg.

0 betyr den dirligste helsen du kan tenke deg_ &3
¢ Setten X pa skalaen for 4 angi hvordan helsen din er [DAG.

s Skniv deretter tallet du merket av pa skalaen
imn 1 boksen nedenfor.
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T0

63

35

HELSEN DINIDAG =

43
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Den dirligste helsen
du kan tenke deg
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8. NOEN SPORSMAL OM DINE SYMPTOMER OG DINE EVNER TIL A UTFORE VISSE
AKTIVITETER

De neste sparsmalene tar for seg dine symptomer og dine evner til & utfore visse aktiviterter.
Veer snill 4 svare pa alle spersmal. basert pa hvordan det har gatt den siste uken. Dersom det er
noen aktiviteter du ikke har utfort siste uken. skal du krysse for det svaret som du mener ville
stemme best om du hadde utfort aktiviteten.

Det har ingen betydning hvilken arm eller hand du bruker for a utfore aktiviteten. Baser svarene pa
hva du far til. vansett hvordan du utferer oppgaven.

Vennligst sett kryss for ett svaralternativ for hvert sporsmal.

Ingen Lette Middels Sveere I?Imulig
vanskelig-  wanskelig- vanskelig- vanskelig- a gjere
heter heter heter heter
a. Apne et mytt syltetoyelass.. oo [ | O | |
b. Utfare ungt husarbeide. ........................... ] O O Ol Ol
(£eks vaske gulv eller vegger)
c. Bere dokumentmappe eller handlepose.... O O a O O
d. Vaske ryggen..... |:| O O 0 0
e. Skj=re opp mat med k:m O [l O O O
f. Fntidsaktiviteter som h‘ever en viss kraﬂ e]ler
styrke i arm, skulder eller hand (for eksempel
spille golf bruke hammer, spille tennis)............... O O O Ol Ol

g. I hvilken grad har dine arm, skulder eller hindproblemer hemmet din vanlize omgang med slekminger, vemmer,
naboer eller andre den siste uken? (Sett ett kryss)

lkke hemmet Litt Moderat Zanske mye Ekstremt
i det hele tatt

L] L] L] [ L]

h. Var du begrenset pd gnmn av dine arm skulder eller handproblemer 1 ditt arbeide eller andre vanlige daglige
aktiviteter 1 lapet av den siste uken? (Sett eft kryss)

lkke begrenset Litt Moderat Sveert Umnulig
i det hale tatt begrenset begrenset begrenset

Ll Ll Ll [ Ll

Angi alvorlighetsgraden av de folgende symptomene i den siste uken:

Ingen Lett Moderat Sterk  Ekstrem
1. Smerte 1 arm. skulder eller hind. ... S ] ] O O
j- Prikking ("mauring”, “sovnet”) amm, 5k111dﬂ'ellﬂ'hand. O O O O [l

k. Hvor mye vansker har du hatt den siste uken med & sove pa gnmn av smerte i arm. skulder eller hand?

Ingen Litt Moderate Betydelige Har ikke fatt
vansker vansker vansker vansker sove

L] L] L] [ L]

ik for gl pond

Ver vennlig 4 sende det utfylte skjemaet tilbake til oss
i den ferdig frankerte svarkonvolutten s snart som mulig
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Vedlegg 6 Informasjonsskriv kontroller

‘ A o slo Oslo universitetssykehies HF
universitetssvkehus Rikshaspitalet
Posthaks 4950 Nydalen

D424 Dula

Sentralbord: 02770

Klinikk for kirurgi og nevrofag
Ortopedisk avdeling
Seksjon for forskning og kampetansesenter

20, jamuar 20135

Foresporsel om deltakelse

ien KONTROLLGRUPPE til studien:
En undersokelse av livskvalitet, belastningsplager og protesebruk hos voksne med
reduksjonsdeformitet i armene (RDA).

Grunnen til at du blir kontaktet og forespurt

Dueren av 1092 voksne, tilfeldig trukket ut fra Folkeregisteret 1 forbindelse med vir studie.

Wi spor mennesker som IKKE har reduksjensdeformitet 1 armene (FDA) om de vil delta 1 en kontrollgruppe
til denne studien. Dersom du velger & delta i studien, vil du altsd utgjere en del av vért referansemateriale.

Hensikten med studien

EDA er en medfodt mangel pa deler av armenie). Mélet med studien er & fa bedre kunnskap om
livssituasjonen til personer med RDA 1 Norge. For a 5 vite om livssituasjonen er annerledes for dem med
EDA enn for resten av befolkningen vil deres situasjon bli sammenliknet med referansematerialets.

Hva vil det bety for deg i delta i studien?

D fyller ut det vedlagte sperreskjemaet og retumerer det 1 den ferdig frankerte svarkonvelutten. Utfyllmgen
vil ta omirent 10 mimntter.

Du kan pé et hvilket som helst tidspunkt trekke deg fra studien uten & méatte begrunne dette nemmere.

Slik ivaretas ditt personvern

Med hjemmel i helseforskningsloven er prosjektet forhdndsgodkjent av Regional komité for medisinsk og
helsefaghg forskmingsenkk, @st-Norge (REK ser-ost) og av Personvernombudet for forskning ved Oslo
universitetssykehus. Forskningsdata lagres pa et eget, sikret datasystem ved Oslo universitetssykehus. Alle
opplysningene vil bli behandlet konfidensielt og avidentifisert. Det vil si at en kode knytter deg til dine
opplysninger gjennom en personmummerliste. Denne personnummerlisten er det bare prosjektleder Tone
Sand Kaastad og prosjekimedarbeider Anne-Karin Vik som har adgang til, og de er de eneste som kan finne
tilbake til deg. Die har taushetsplikt.

Eesultatene fra studien vil bli publisert som gruppedata, uten at den enkelte kan gjenkjennes.
Etter studien vil opplysningene bli anonymisert (ved at kedene fjemes fra databasen). Dette vil skje senest
31.12. 2020.

Thy har rett til & f3 innsyn 1 hvilke opplysninger som er registrert om deg. D har videre rett til 4 £3 korrigert
eventuelle feil 1 de opplysningene vi har registrert. Du kan pé et hvilket som helst tidspunkt trekke deg fra
studien uten & méatte begnumme dette nemmere. Hvis du trekker deg fra studien. kan du kreve i fa slettet

Oslo universitetssykehus bestir av de tidigere helseforetakene Aker universitetssykehus, | Org.nr: MO 993 467 049 MVA o
Rikshospitalet (inkl Radiumhospitalet] og Ullevdl universtetssykehus www a5 lo-universtetssykehiss no

97



98

opplysninger vi har registrert. Du kan ikke fa slettet opplysninger dersom de er anonymisert eller dersom
opplysningene allerede har inngitt i et vitenskapelig arbeid.

Mer informasjon
Hvis du har spersmél om studien kan du kontakte prosjektmedarbeider Anne-Earin Vik pa telefon 23076097
/ 08679003,

Problemer med sporreskjemaet?
Dersom noen av spersmalene i sperreskjemaet er uklare, kan du fa hjelp ved & ringe prosjektmedarbeider
Amne-Karin Vik pa ett av telefommumrene ovenfor.

Slik deltar du i studien

Vedlagt dette brevet ligger et sparreskjema og en samtykkeerklzring. Hvis du ensker 4 delta i
studien, ber vi deg retumere underskrevet samtykkestklering og utfylt sperreskjema til oss 1 vedlagte
frankerte svarkonvolutt.

Vennlig hilsen,

Trne Sand Kaastad Amme-Farn Vik,

Prosjektleder Prosjektmedarbeider

Overlege Dr.med., Dysmeliteamet Koordinator, Nasjonalt fagnettverk for dysmeli
Oslo universitetssykehus HE Oslo universitetssykehns HF

Ol universitetssyloehus bestdr av de tdligere heleforetakene Aker universibetesykehus, Org.nr.: HD 933 467 D45 MYA
Rikshaspitalet (inkl Radiumhospitalet] og Ullevdl universitetssykehus AL O ln-universtetssykehus na



Vedlegg 7 Samtykke kontroller

Samtykke
til deltakelse 1 “EDA-studien™ for KONTROLLGRUPPEN:

Jeg hekrefter at jeg har mottartt skriftlig informasjon om studien, har fart anledning til
a innhente den informasjon jeg har hatt behov for og er villig til 4 delta i prosjektet.

(Signert av prosjektdeltaker. dato)

B SR {store bokstaver)

AT B e oo A stoTe Dokstaver)

0 Jeg har svart innen 3 uker fra brevets dato og ensker & vaere med i irelmingen av ef Apple iPad AIR 2
neftbreft 16 GB WiFi(Seit kryss).

Jeg bekrefter & ha gitt informasjon om studien

(Signert av Anne-Kann Vik, prosjektmedarbeider, 20.01.13 pa vegne av prosjektleder Trine Sand Kaastad)

Uslo universitetssykehus bestdr av de tdligere helseforetakene Aker universibetssykehus,
Rikshazpitalet (inkl Org.nr.: NO 993 467 45 MYA
Radismbaspitabet) og Ullewdl universitetssykebus warar. s - unhwersetssylehusono
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Vedlegg 8 Sparreskjema kontroller

o1 W
Sparreskjema

for kontrollgruppen i studien:

En undersekelse av livskvalitet, belastningsplager
og protesebruk hos voksne med reduksjonsdeformitet i armene (RDA).

Vaer vennlig 4 svare pa alle spgrsmilene s3 godt du kan ved 3 sette kryss i relevant boks eller fylle ut p4 linjen.
Dersom det er noen spgrsmal du ikke gnsker a svare pa, 53 kan du hoppe over dem.
Vi gnsker uansett at du sender sparreskjemaet tilbake til oss. Dersom noe er uklart kan du fa hjelp
ved 4 kontakte prosjektmedarbeider Anne-Karin Vik pa telefon 23 07 60 97,/986 79 003.

1. BAKGRUNNSOPPLY SNINGER: ID-nr:
a) Din alder: ar [ Kvinne [ Mann
b) Boforhold: [ Gift/Samboer [1 Bor alene [ Bor sammen med andre enn

ektefelle/samboer (for eksempel barn)
Hvor mange 1 husstanden

c) Erduilonnetarbeid? [17Ja [ Nei
Huis ja. vil du beskrive ditt arbeid som:
1 Tungt manuelt (for eksempel gardbruker, hiandverker)
1 Lett manuelt (for eksempel butikkarbeider. ansatt 1 barnehage)

1 Kontorarbeid
d) Erdui full jobbidag? D.wvs. 100%
1 Ja
1 Nei, deltidsarbeid. Angi % av full stilling. %

e) Erdustudent/skoleelevidag: [0Ja [0 Nei

f) Hva er den hoveste utdannelsen du har fullfort?
[1 Ingen utdanning/skolegang
[0 9/10arig grunnskole
[ Videregaende yrkesfag
[0 3-arig videregiende allmennfag/gymnas
[1 Hagskole
[0 Universitet
[0 Annen utdannelse

g) Erdusykmeldtnad? 0 Ja [ Nei
Hvis ja. 1 hvilken prosent? %
Hvor lenge har du veert sykmeldt? maneder
Hva er grunnen til at du er sykmeldt? (Flere kryss er mulig)
[1 Fysiske belastningsplager, spesifiser: Thand Damm Jskulder Cnakke Cbrystrygg Tkorsrygg Chofte Dkner
[1 Psykiske plager
[ Annet

h) Er dupa arbeidsavklaringspenger? [0 Ja [ Nei

1) Erduuforetrygdet? O Ja [ Nel
Hvis ja. 1 hvilken prosent? %
Hvor lenge har du veert uferetrygdet?: ar maneder
Hva er grunnen til at du er uferetrygdet? (Flere kryss er mulig)
[ Fysiske belastningsplager: [hand Darm Cskulder [nakke Cbrystrygg Dkorsrygg [hofte Dkner
[1 Psykiske plager [ Annet
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2. SPORSMAL OM FYSISK AKTIVITET

Hvor ofte trener du? (Med trenmng menes fysisk aktrvitet minimum en halv time der du blir svett og andpusten.
For eksempel jogging, treming 1 helsestudio, sykling. dans)

| Trener ikke

! Mindre enn 1 gang 1 uka
"1 gangiuka

| 2 ganger i uka

' 3 ganger 1 uka

' Mer enn 3 ganger 1 uka

3. SPORSMAL OM FYSISKE PLAGER OG SMERTER

a) Har du1lepet av de siste 12 manedene hatt smerter i nakken eller ovre del av ryggen?
[1 Ja. venstre side
[1 Ja, heyre side
[l Ne1. G4 til spersmal 3 d

b) Hvor ofte opplever du disse smertene?

Vensire side: Hoyre side:

| Minst en gang 1 aret ! Minst en gang 1 aret

| Minst en gang i maneden | Minst en gang i maneden
| Minst en gang 1 uka | Minst en gang 1 uka

| Minst en gang om dagen | Minst en gang om dagen
| Hele tiden | Hele tiden

c) Hvor plagsomme er disse smertene?

Vensire side: Hoyre side:
| Smerter, men ikke plagsomme [ Smerter, men 1kke plagsomme
| Lift plagsomme smerter [] Litt plagsomme smerter
| Ganske plagsomme smerter [ Ganske plagsomme smerter
| Veldig plagsomme smerter [ Veldig plagsomme smerter

d) Har du de siste 12 manedene hatt smerter i korsryggen?
! Ja, venstre side
' Ja, hayre side
| New. Ga videre til spersmil 3 g

e) Hvor ofte opplever du disse smertene?

Vensire side: Hoyre side:
| Minst en gang 1 ret ! Minst en gang 1 iret
| Minst en gang 1 maneden | Minst en gang 1 maneden
| Minst en gang 1 uka | Minst en gang 1 uka
' Minst en gang om dagen ' Minst en gang om dagen
| Hele tiden | Hele tiden
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f) Hvor plagsomme er disse smerfene 1 korsryggen?

Venstre side: Hoyre side:
[l Smerter, men ikke plagsomme Smerter, men ikke plagsomme
[l Litt plagsomme smerter Litt plagsomme smerter
| Ganske plagsomme smerter Ganske plagsomme smerter
| Veldig plagsomme smerter Veldig plagsomme smerter
g ) Har du de siste 12 manedene hatt smerter 1 skuldrene?

Ja. venstre sude
[ Ja, hoyre side
[ Nei. Hvis nei, ga videre til spersmal 3 §

) Hvor ofte opplever du disse smertene 1 skuldrene?

Venstre skulder: Heoyre skulder:

[l Minst en gang 1 aret [l Minst en gang 1 aret

[l Minst en gang 1 maneden [l Minst en gang 1 maneden
[ Minst en gang 1 uka [ Minst en gang 1 uka

[ Minst en gang om dagen [ Minst en gang om dagen
| Hele tiden | Hele tiden

1) Hvor plagsomme er disse smertene 1 skuldrene?

Vensitre skulder: Hoyre skulder:

[J Smerter. men ikke plagsomme Smerter, men ikke plagsomme
[l Litt plagsomme smerter Litt plagsomme smerter

| Ganske plagsomme smerter Ganske plagsomme smerter

[ Veldig plagsomme smerter Veldig plagsomme smerter

1) Har du de siste 12 minedene hatt smerter 1 armene?
(Se bort fra skuldersmerter. som ble behandlet i spersmal g, h og 1)

[ Nei. Hvis net. ga til spersmal 3 m.

Flere kryss er mulig.

Venstre arm: Hovre arm:
Ja. 1 overarm . Ja, 1 overarm
Ja. 1 albue . Ja. 1albue

Ja. 1 underarm . Ja, 1 underarm
Ja. 1 handledd . Ta. 1 handledd
Ja. 1 hand . Ja, 1hind

102



k) Hvor ofte opplever du smerter 1 armene? Sett ett kryss pa hver linje.
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Venstre arm: | Minst en Minst en Minst en gang 1 | Minst en gang Hele tiden
gang 1 aret gang 1 uka om dagen
m:
Overarm
Albue
Underarm
Handledd
Hind
Hevre arm: Minst en Minst en Minst en gang 1 | Minst en gang Hele tiden
gang i aret gang i uka om dagen
m:
Overarm
Albue
Underarm
Handledd
Hand

1) Angi hvor plagsomme smertene 1 armene har veert den siste maneden: Sett ett kryss pa hver linge.

Venstre
arm:

Ingen
smerteplager

Smerter, men
ikke plagsomme

Litt plagsomme
smerter

Ganske
plagsomme

smerter

Veldig
plagsomme
smerter

Owverarm
Albue
Underarm
Handledd
Hand

Hoyre arm:

Ingen
smerteplager

Smerter, men
ikke plagsomme

Litt plagsomme
smerter

Ganske
plagsomme

smerter

Veldig
plagsomme
smerter

Overarm
Albue
Underarm
Handledd
Hand

m) Hva er din dominante hand/arm?

[l Heyre

[ Venstre

[ Bruker begge like bra
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4. NOEN SPORSMAL OM TILFREDSHET MED LIVET OG HELSEN DIN I DAG

Tilfredshet med livet

Nedenfor star fem utsagn om tilfredshet med livet som et hele. Vis hvor godt eller darlig hver av de
fem pdstandene stemmer for deg og ditt liv ved i sette en ring rundt det tallet som du synes stemmer
best for deg. (Sett en ring for hvert spersmal).

Stemmer Stemmer

darlig perfekt
Pa de fleste méter er livet mitt neer idealet muitt 1 2 3 4 5 6 7
Mine livsforhold er utmerkede 1 2 3 4 5 6 7
Jeg er tilfreds med livet nutt 1 2 3 4 5 ] 7

54 langt har jeg fatt de viktige tingene jeg
ensker 1 livet 1

]
(8]
=Y
wh
(=3
-]

Hvis jeg kunne leve livet pa nyit, ville jeg
nesten ikke forandret pa noe 1

]
(V5]
Y
L
(=
-

Under hver overskrift ber vi deg krysse av den ENE boksen som best beskriver helsen din

IDAG.

GANGE SMERTER/UBEHAG

Jeg har ingen problemer med 4 ga omkring 4 Jeg har verken smerter eller ubehag d
Jeg har litt problemer med 4 ga omkring Q Jeg har litt smerter eller ubehag Q
Jeg har middels store problemer med 4 g omkring a Jeg har middels sterke smerter eller ubehag a
Jeg har store problemer med & ga omkring a Jeg har sterke smerter eller ubehag a
Jeg er ute av stand til & g& omkring a Jeg har svert sterke smerter eller ubehag a
PERSONLIG STELL ANGST/DEPRESJON

Jeg har ingen problemer med i vaske meg eller kle meg a Jeg er verken engstelig eller deprimert a
Jeg har litt problemer med 4 vaske meg eller kle meg a Jeg er litt engstelig eller deprimert a
Jeg har middels store problemer med 4 vaske meg eller kle a Jeg er middels engstelig eller deprimert a
meg . .

Jeg har store problemer med & vaske meg eller kle meg 4 Jeg er svrt engstelig eller deprimert d
Jeg er ute av stand til & vaske meg eller kle meg a Jeg er ekstremt engstelig eller deprimert d
VANLIGE GJOREMAL (for eksempel arbeid, studier,

husarbeid, familie- eller fritidsaktiviteter)

Jeg har ingen problemer med a utfare mine vanlige 4

gjeremal

Jeg har litt problemer med & utfore mine vanlige gjoremal Q

Jeg har middels store problemer med 4 utfere mine a

vanlige gjoremal

Jeg har store problemer med & utfore mine vanlige a

gjoremal

Jeg er ute av stand til & utfore mine vanlige gjeremal Q
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Den beste helsen
du kan tenke deg

100
*  Vivil gjeme vite hvor god eller darlig helsen din er I DAG.
93
* Denne skalaen er nummerert fra 0t 100.
a0
+ 100 betyr den beste helsen du kan tenke deg.

0 betyr den darlisste helsen du kan tenke deg.

83

» Sett en X pa skalaen for 4 angi hvordan helsen din er I DAG. 80

»  Skrv deretter tallet du merket av pa skalaen
inn 1 boksen nedenfor.

HELSEN DIN IDAG =

- 0

Den darligste helsen
du kan tenke deg

6
______________________________________________________________________________________
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5. NOEN SPORSMAL OM DINE SYMPTOMER OG DINE EVNER TIL A UTFORE
VISSE AKTIVITETER

De neste spersmalene tar for seg dine symptomer og dine evner til 4 utfore visse aktiviteter.
Veer snill & svare pa alle spersmal. basert pa hvordan det har gatt den siste uken. Dersom det er
noen aktiviteter du ikke har utfort siste uken, skal du krysse for det svaret som du mener ville
stemme best om du hadde utfort aktiviteten.

Det har ingen betydning hvilken arm eller hind du bruker for & utfare aktiviteten. Baser svarene pa
hva du far til. vansett hvordan du utferer oppgaven.

Vennligst sett kryss for ett svaralternativ for hvert spersmal.

Inigan Lette Middels: Swere Urmaulig
vanzkslig- wvanzhkelig vanzkalig- vanzkalig- 4 gjers
heter heter hetar hater
a. Apne et nytt syltetoyelass... . O O O O
b. Utfpre tungt lusarbeide (f eks vaske gulv eller vegger) O O O O O
¢. Bere dokumentmappe eller handlepose........ooooeee. L] O O O O
d.Vaske ryggen ... O O O O O
e_ Skjzre opp mat med kniv.__ O O O O O
f. Fritidsaktiviteter som krever en viss kraft eller stytl{e 1 arm,
skulder eller hand (for eksempel spille golf, bruke hammer,
I T S O O O |

g. I hvilken grad har dine arm, skulder eller hindproblemer hemmet din vanlige omgang med slekininger, venner, naboer eller andre den
siste uken? (Sett ett kxyss)

Ikke hemimet Litt Moderat Ganske mye Ekstremt
i det hele tatt

[] ] [ [ []

h. Var du begrenset pa grunn av dine arm, skulder eller handproblemer i ditt arbeide eller andre vanlige daglige aktiviteter i lopet av den
siste uken? (Sett ett kxyss)

Ikke begrenset Litt Moderat Swart Umulig
i det hele tatt begrenset begrenset beprenset

[ [ [ [ [

Angi alvorlighetsgraden av de folgende symptomene 1 den siste uken:

Ingen Lett Moderat Sterk Ekstrem
i. Smerte i arm, skulder eller hind.... S . O O O O O
j. Prikking ("mauring”, sm"ner)arm.shll:ierellerhand . O O O O

k. Hvor mye vansker har du hatt den siste uken med i sove pd grunn av smerte i arm, skulder eller hind?

Ingen Litt Moderate Betydelize Har ikke fatt
vansker vansker vansker vansker S0VE

[ [ [] [ []

Tk for byelpen!

Vaer vennlig & sende det utfylte skjemaet tilbake til oss
i den ferdig frankerte svarkonvolutten sa snart som mulig
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Vedlegg 9 Godkjennelse EuroQoL

‘ + OS|O : Oslo universitetssykehus HF
universitetssykehus Rikshospitalet
Postboks 4950 Nydalen

0424 Oslo

Sentralbord: 02770

9" [kmhafd bla:'lp. . Klinikk for kirurgi og nevrofag
EuroQol Executive Director Criopedisk avdeling
EuroQol Foundation Seksjon for forskning, Ortopedi

Marten Meesweg 107
3068 AV Rotterdam

20™ June 2013

Oslo University Hospital, Department of Orthopaedices wishes to use the following language version of EQ-
5D-5L in the Oslo University Hospital, Department of Orthopaedicsstudy: “Quality of iife. overuse syndromes
and prosthetic use in adulis with congeniial upper limb reduction deformity”: Norwegian (Norway).

The EuroQol Group Foundation has given permission for Oslo University Hospital, Department ol

Orthopaedics to use this version in this study subject to the following conditions:

1. The language version of EQ-3D-5L specified above will only be used for this particular study. Oslo
University Hospital, Department of Orthopaedics will not use this version (or any other EQ-5D
language versions) in any other studies without first obtaining permission from the EuroQol Group
Executive Office.

o

The language version of EQ-5D-5L specified above will only be circulated within Oslo University
Hospital, Department of Orthopaedics on a *need to know”™ basis.

3. Oslo University Hospital, Department of Orthopaedics agrees that they will not use the specified
language version of EQ-3D-5L for any advertising, promotion, press. media, internet or other public
purpose except upon advance written notice of approval from the EuroQol Group Foundation:
provided, however that Oslo University Hospital, Departiment of Orthopaedics shall be free to use and
publish the results obtained from its use of the specified language version of EQ-3D-5L for research
and academic purposes.

4. This undertaking applies only to paper versions of EQ-5D-5L. Any digital representation (e.g. web-
based, PDA, tablet, etc.) has to receive express permission from the EuroQol Executive Office.

5. This Arrangem

'sgo\fmcd by Dutch law.

Signed on of Dslo U)u/emtvllosplml Department of Orthopacdics
Rolf Riise- |/ ; L \
Date: A rt[

', AN 7
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