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ABSTRACT:

Parents of children with rare diagnoses are often responsible for both providing diagnosistic information to service providers and for
coordinating services. This requires diagnostic knowledge, insight into services and belief in yourselfself-confidence. Competence
centreers for rare diagnoses provide joint counselling for parents and service providers to ensure good care for the child. The study
aimed to describe parents’ health literacy and perceived empowerment before counselling, and their perceived change in this, and in
their diagnostic knowledge after after counselling. The participants were 42 parents from 38 families (23.8 % fathers) of children with
rare diagnoses (1-16 years). Health literacy and empowerment were measured with the Health Literacy Questionnaire (HLQ) and the
Family Empowerment Scale (FES) pre-counsellingbefore and two months post-after counselling. A sub-sample (n = 27), and 27
parents werewas interviewed two months after counselling interviewed two months post counseling about perceived changes in
diagnostic knowledge and health literacy. A cContent analysis of interview data and statistical analyszes of correlations between with
parents’ and children’s age, group differences (gender, educational level and economyfinancial situation), and changes in the
outcome measures were conducted. Children’s age and parents’ educational level were related to health literacy, and educational
level was also related to perceived empowerment before pre-counselling. Interviews described increased knowledge and health
literacy post- counselling. No significant change in health literacy were was found with HLQ. A significant increase in empowerment
was found for parents with up to four years of higher education. Parents with initially low health literacy and empowerment showed
the greatest increase post- counselling. Joint counselling forof service providers and parents for counseling is an important health
psychology work method in health psychology that strengthens parents in their role when as parents to athe child haswith a rare
diagnosis.
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EMNER Foreldre veiledning myndiggjering

Tverrfaglig samarbeid og brukermedvirkning er sentralt i helsepsykologisk arbeid med mennesker med kroniske
tilstander (Berge & Lang, 2011; Norsk psykologforening, u.4.). Er tilstanden sjelden og pasienten et barn, kan dette veere
ekstra utfordrende, bide pé grunn av pasientens forutsetninger og fordi mange ulike tjenester er inne i bildet
(Regjeringen, 2021; Tgssebro et al., 2023).

Sjeldne diagnoser er medisinske tilstander som rammer 1: 2000 individer eller feerre (EURODIS, u.4.). De er ofte
medfgdte og arvelige, og kan for eksempel vaere av metabolsk, muskuler, nevrologisk eller hematologisk natur.
Diagnosen kan utgjgre et syndrom, innebaere medfadte misdannelser, utviklingshemning eller gradvis funksjonstap (se
Helsenorge.no for en diagnoseoversikt). Mange mennesker med sjeldne diagnoser har komplekse og sammensatte
tilstander som krever tjenester bade i primeer- og spesialisthelsetjeneste, og tilrettelegging av tilbud i barnehage, skole,
jobb og fritid. Selv om hver enkelt diagnose er sjelden, er det ikke uvanlig & ha en sjelden diagnose; cirka 320 000
personer lever med dette i Norge (Ferreira, 2019).

I den nasjonale strategien for sjeldne diagnoser skriver den norske regjeringen at kunnskapen om disse diagnosene ofte
er mangelfull i helse- og omsorgstjenestene (Regjeringen, 2021). For & spre kunnskap og sikre likeverdige tjenester
finnes det derfor ni landsdekkende kompetansesentre for sjeldne diagnoser i Norge (se Helsenorge.no for informasjon).
Kompetansesentrene tilbyr kurs, informasjon og veiledning til bAde personer med diagnose, pargrende og
tjenesteytere. Flere av kompetansesentrene tilbyr tverrfaglige veiledninger (heretter kalt veiledning). Dette er
videokonferanser hvor personen med den sjeldne diagnosen, representanter fra personens helse- og omsorgstjenester
samt pargrende er invitert. I mgtet gir kompetansesenteret informasjon om den sjeldne diagnosen og mulighet til 4 dele
erfaringer, drgfte utfordringer og finne felles lgsninger.

Nar et barn har en sjelden diagnose, er det foreldrene som deltar pad kompetansesentrenes veiledninger og ivaretar
brukerperspektivet i mgte med de andre deltakerne. Barn med sjeldne diagnoser faller inn under gruppen som
Helsedirektoratet beskriver at har et saerskilt stort og sammensatt tjenestebehov hvor samarbeid med pargrende er
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sentralt (2019), men nettopp det siste beskrives som utfordrende av foreldrene selv. En litteraturgjennomgang av von
der Lippe et al. (2022), som omfatter 33 kvalitative studier, viser at foreldre til barn med sjeldne diagnoser opplever
langvarige og komplekse diagnostiseringsprosesser, manglende kunnskap og erfaring med diagnosen i tjenestene og
manglende Koordinering av tjenestene. De blir ofte sittende igjen med opplevelsen av & ha ansvar for 4 formidle
diagnoseinformasjon, koordinere og sgrge for tilrettelegging i barnets hverdag. Men bildet er ikke kun negativt.
Foreldre opplever det & mgte engasjerte og stgttende fagpersoner som anerkjenner kunnskapen og erfaringene deres,
som en lettelse, og at det vekKer tillit nar fagpersoner er tydelige pa egen kunnskap.

I lys av litteraturgjennomgangen til von der Lippe et al. (2022) synes det a veere viktig at kompetansesentrenes
veiledninger styrker foreldrene i foreldrerollen. Et sentralt bidrag kan veere a sikre at foreldre har nok
diagnosekunnskap. Med dette mener vi her kunnskap om diagnosens navn, symptomet, arsak, behandling,
konsekvenser og forlgp over tid, i trAd med modellen for sykdomsforstéelse til Leventhal et al. (1992). Foreldre til barn
med sjeldne diagnoser har beskrevet at de gnsker mer diagnosekunnskap for & ha et bedre grunnlag for 4 kunne fglge
opp barnets tjenester, bli bedre pa 4 forklare diagnosen til andre (Starke & Méller, 2002), 4 kunne legge bedre til rette for
optimal utvikling av barnets potensial (Riggan et al., 2023) og fordi ny kunnskap kan gi mestringsfplelse, takknemlighet
og hap (Serensen et al., 2012). Det mangler studier av faktorer som er relatert til foreldres kunnskap om sjeldne
diagnoser, men forskning pa andre diagnosegrupper som hjertefeil og diabetes viser at barnas alder, foreldres alder og
utdanningsnivi er positivt assosiert med foreldres kunnskapsniva (Cheuk et al., 2004; Cinar & Yaz, 2021; Yang et al.,
2013).

@kt helsekompetanse blant foreldrene er ogsé et gnsket utbytte av kompetansesentrenes veiledninger.
Helsekompetanse forstas i denne studien som tilgangen de har pa helseinformasjon og evne til 4 forsta, vurdere og
anvende helseinformasjon og tjenester pad méiter som ivaretar barnas helse (World Health Organization, u.4.). Forskning
pa helsekompetanse blant foreldre til barn med sjeldne diagnoser mangler. Studier av foreldre til barn med
sammensatte vansker og epilepsi beskriver foreldres helsekompetanse som avgjgrende for hensiktsmessig samarbeid
med tjenesteapparatet, av stor betydning for barnets helsetilstand og viktig for foreldres mestringstillit i foreldrerollen
(Keim-Malpass et al., 2015; Tschamper et al., 2022). Tidligere studier viser at eldre og hagyere utdannede foreldre har
hgyere helsekompetanse enn de som er yngre og har lavere utdannelse (de Buhr & Tannen, 2020).

Et annet gnskelig utbytte av kompetansesentrenes veiledninger er at foreldrene far stgrre motivasjon og tro pi egen
evne til & hjelpe og pavirke livskvaliteten til sitt eget barn. Begrepet myndighet (empowerment) brukes i denne
artikkelen om opplevd myndighet i motsetning til gitt myndighet (f.eks. gjennom lov). Foreldres myndighet kan
omhandle familielivet, mater med tjenester og moter med samfunnet (f.eks. beslutningsorganer) (Koren et al., 1992). Vi
har ikke funnet studier av myndighet blant foreldre til barn med sjeldne diagnoser. En litteraturgjennomgang av
forskning pé foreldremyndighet i helsetjenestesettinger beskriver at myndighet har betydning for foreldrenes
involvering i daglig omsorg og symptomhandtering, og i hvilken grad de kjemper for barnets rettigheter og tjenester
(Ashcraft et al., 2019). En tidligere studie av myndighet blant foreldre til barn med cerebral parese i Norge finner at
foreldres utdanningsniva er negativt assosiert med myndighet i familielivet, og at barnets alder er positivt assosiert
med myndighet i mgte med samfunnet (Kalleson et al., 2020).

Kort oppsummert viser tidligere forskning at foreldre til barn med sjeldne diagnoser opplever & ha et stort ansvar med
tanke pa a sikre at barna har et godt tjenestetilbud, og at diagnosekunnskap, helsekompetanse og myndighet kan veere
av betydning for hvordan foreldre mestrer dette. Da forskningen pa feltet er mangelfull, gnsker vi med denne studien &
undersgke helsekompetanse og myndighet blant foreldre til barn med sjeldne diagnoser for veiledning. Vi vil
undersgke hvordan dette samvarierer med barnets og foreldrenes alder, og kartlegge gruppeforskjeller med hensyn til
foreldres kjgnn, utdanning og skonomi. Kompetansesentrene sgker a styrke kompetansen i nettverket rundt barn med
sjeldne diagnoser gjennom veiledninger, men foreldres utbytte av denne tjenesten er ikke tidligere kartlagt. I denne
studien gnsker vi & finne ut om foreldre opplever 4 ha mer diagnosekunnskap, gkt helsekompetanse og styrket
myndighet etter & ha deltatt i veiledning. Vi gnsker ogsé 4 undersgke om det er gruppeforskjeller i det opplevde utbyttet
med hensyn til foreldres kjgnn, utdanning og skonomi, og om opplevd utbytte samvarierer med barnets og foreldrenes
alder.

Metode

Design

Studien er en multisenterstudie, og data ble samlet inn p& Frambu kompetansesenter for sjeldne diagnoser, Senter for
sjeldne diagnoser (SSD) og Nasjonalt kompetansesenter for sjeldne epilepsirelaterte diagnoser (NK-SE) ved Oslo
universitetssykehus (OUS) og Trenings- og rehabiliteringssenteret ved Sunnaas sykehus HF (TRS) i perioden 2020-
2021. Dette er en blandet metode-studie med et pretest- og posttest design med fire milepunkter: fgr (T1), rett etter (T2),
to méneder etter (T3) og seks mineder etter (T4) veiledning. Data fra de tre fgrste milepunktene ble benyttet til denne
studien.



Prosedyre

Prosjektet ble vurdert og godkjent av SIKT 07.07.2020 (referansenummer 60624) og av personvernombudet OUS
31.03.2020 (referansenummer 20/08079). Inklusjonskriterier var a veere foreldre til et barn mellom O og 18 ar med en
sjelden diagnose og ha sgkt om veiledningstjeneste fra ett av sentrene, der hovedformaélet var & f& informasjon om den
sjeldne diagnosen. Eksklusjonskriterier var konflikt med tjenesteapparatet, akutt krise eller spréklige utfordringer.
Sentrene vurderte om inklusjonskriteriene ble mgtt ved mottatt sgknad, og aktuelle foreldre fikk tilsendt digitalt
informert samtykkeskriv.

Elektronisk sparreskjema om demografiske forhold, helsekompetanse og foreldremyndighet ble tilsendt samtykkende
deltakere ved T1 og skjema om helsekompetanse og foreldremyndighet ved T3. Samtykkende deltakere ble ogsa
kontaktet for deltakelse i intervju ved T3. Senterrepresentanten som var ansvarlig for veiledningen (heretter kalt
veileder), fikk tilsendt elektronisk spgrreskjema om veiledningen ved T2.

Deltakere

Det ble i prosjektperioden gjennomfgrt 100 veiledninger som mette kriteriene ved sentrene. Ved 75 av disse
veiledningene ble foreldre forespurt om deltakelse. Ved 25 av sgknadene om veiledning ble rekrutteringsprosedyren
ikke fulgt og anledningen til & rekruttere forspilt. Av de forespurte samtykket 53 foreldre, men da fire ikke besvarte
henvendelser etter samtykket og syv responderte sd mangelfullt at data ikke kunne benyttes for denne studiens formal
(kun demografiske spgrsmal ved T1 eller kun pa spgrreskjema ved T3), ble det endelige antallet deltakere i studien 42
foreldre (23.8 % fedre) fra 38 familier. Responsraten var 88.0 % ved T1 (n= 37, 24.3 % fedre), 66.7 % ved T3 (n=28, 21.4 %
fedre) og 64.3 % ved intervju T3 (n = 27, 11.1 % fedre). Fem av studiens deltakere (11.9 %) besvarte ikke spgrreskjema ved
T1 eller T3, men deltok kun pa intervju ved T3. For bakgrunnsinformasjon om de samtykkende deltakerne se tabell 1.

I studien inngikk 38 veiledninger (39.5 % fra SSD, 34.2 % fra Frambu, 13.2 % fra TRS og 13.2 % fra NK-SE). For 36 av
veiledningene oppga veileder informasjon om veiledningenes organisering pa elektronisk spgrreskjema ved T2. For
informasjon om veiledningene og veilederne se tabell 1.

Tabell 1

Bakgrunnsinformasjon om deltakerne og veiledningene

PROSENT GJENNOMSNITT (VARIASJON) SD
Kjgnn (% fedre) (n= 42) 23.8
Alderiar (n = 41) 35.6(27-54)6.2
Utdanning (n = 42)
Hgyere utdanning over fire ar 31.0
Hgyere utdanning inntil fire ar 40.5
Videregaende skole 28.6
Grunnskole 0.0
@konomisk situasjon (n = 42)
Sveert god 2.4
God 52.4
Middels 45.2
Darlig 0
Barnets alder (n = 42) 5.6(1-16)4.0
Tid siden diagnose (n = 42) 3(0-11)3.1

Veiledningene (n = 35)



PROSENT GJENNOMSNITT (VARIASJON) SD

Antall deltakere 11.8(5-21)3,3
Varighet totalt (min) 95,3 (30-180) 391
Varighet info fra senteret i minutter 53.7 (0-150) 32.8*
Varighet info fra tjenester i minutter 8.3(0-4012.8
Varighet drgfting i minutter 32.1(0-70)18.4
Tjenester representert S/K/O/A/B** 36.1/88.9/91.7/30.6/2.8

Veileders fagbakgrunn M/P/F/Psy*** (n = 34) 41.2/29.4/23.5/2.9

*Ved en anledning ble diagnoseinformasjon fra kompetansesenteret ikke gitt separat, men som ledd i drafting.

**S = spesialisthelsetjeneste, K = kommunehelsetjeneste, O = barnehage eller skole, A = avlastning eller assistanse, B =
barnevern

***M = lege, sykepleier eller ernaeringsfysiolog, P = spesialpedagog og vernepleier, F = fysioterapeut eller ergoterapeut,
Psy = psykolog

Intervensjon

Deltakerne deltok i veiledningstjeneste over videokonferanse. Veiledningene ble gjennomfert pé fglgende mate: 1)
Foreldre eller tjenesteapparat sgkte veiledning. 2) Tjenesteytere rundt barnet ble invitert til en veiledning over
Helsenett. 3) Fagperson fra senteret ledet veiledningen, som inneholdt a) informasjon om den sjeldne tilstanden fra
sjeldensenter, b) eventuell informasjon fra barnets tjenester om barnet og c) drgfting av problemstillinger.

Maleinstrumenter

Intervju om utbytte av veiledningen

For denne studien ble det utviklet et semistrukturert intervju for & kartlegge foreldres opplevelse av gkning i egen
kunnskap om den sjeldne diagnosen og endring i tjenestetilbudet til barnet etter veiledningen. Intervjuets fgrste del var
inspirert av modellen for sykdomsforstielse til Leventhal et al. (1992) og organisert rundt dimensjonene navn,
symptomer, kroppsaffeksjon, behandling/tiltak, konsekvenser og tidslinje (diagnosens utvikling over tid). For hver av
dimensjonene ble det stilt fglgende sparsmal: 1) Har du fatt ny kunnskap om (dimensjonen)? 2) Hva slags ny kunnskap?
3) Har den nye kunnskapen betydning for din rolle som forelder og hvordan? Intervjuets andre del omhandlet
tjenestene som hadde veert representert pa veiledningen. For hver tjeneste ble det stilt spgrsméil om 1) nye
kartlegginger/observasjoner/utredninger, 2) nye behandlinger, 3) nye tiltak, 4) nye mindre tilrettelegginger, 5) endringer
i samarbeid og relasjon. Foreldrene ble oppfordret til & snakke og reflektere fritt om opplevde endringer.

Sporreskjema om helsekompetanse

Foreldres helsekompetanse ble kartlagt med foreldreversjonen av Health Literacy Questionnaire (HLQ; Osborne et al.,
2013). HLQ bestéir av 21 spgrsmal som dekker ni skalaer (for spesifisering av skalaene se tabell 2 kolonne a). Skalaene
inneholder fire til ni utsagn. For de fgrste fem skalaene bes deltakerne om 4 indikere niva av enighet pa en skala fra 1 til
4 (sterkt uenig til sterkt enig). De resterende skalaene inneholder utsagn om egen kompetanse og kan gis en av fglgende
fem skarer: Klarer ikke, veldig vanskelig, ganske vanskelig, ganske lett, veldig lett. God reliabilitet, prediktiv validitet og
innholds-validitet er rapportert, ogsé i norske populasjoner (Wahl et al., 2024 ).

Sporreskjema om foreldremyndighet

Foreldres myndiggjaring ble kartlagt med Family Empowerment Scale (FES; Koren et al., 1992). Skjemaet kartlegger
foreldrenes myndighet pa tre omréder: familieliv, tjenesteapparat og samfunnet. FES bestar av 34 utsagn som skires pa
en fempunkts likertskala fra aldri (1) til veldig ofte (5). God reliabilitet og innholdsvaliditet er rapportert (Singh et al.,
1995), ogsi i norske studier (Kalleson et al., 2020).



Demografiske data og data om veiledningen

Demografiske variabler kartlagt ved T1 som ble benyttet i denne studien, var foreldres alder, kjgnn, utdanning,
gkonomi, barnets alder og tid siden diagnose. Informasjon om veiledningen kartlagt ved T2 som ble benyttet i denne

studien, er tidsbruk, antall deltakere, tjenester representert og veileders fagbakgrunn.

Analyser

Analyser av intervjudata - kunnskap

Deltakernes opplevelse av gkning i egen kunnskap etter veiledningen ble analysert ved at fgrsteforfatter (TMV) leste

gjennom deltakernes svar pa del 1. Basert pa foreldrenes svar ble det for hver av sykdomsdimensjonene (Leventhal et
al., 1992) registrert i en SPSS-fil om foreldrene bekreftet eller avkreftet & ha fatt ny kunnskap (verifisert gijennom at de
beskrev hva), og om den nye kunnskapen var betydningsfull for foreldrerollen. Deskriptive statistiske analyser ble sa

giennomfort.

Analyser av intervjudata - helsekompetanse

Deltakernes opplevelse av gkning i egen helsekompetanse etter veiledningen ble analysert med en rettet
innholdsanalyse av intervjuenes del 1 og 2. En tilpasning av Osborne et al.’s (2013) kategorier for helsekompetanse
utgjorde forhandsbestemte kategorier i analysen, og «turer» (definert som den perioden man har eksklusiv rett til 4 ha
ordet i en samtale) hvor deltakeren uttrykte gkt helsekompetanse i trdd med disse kategoriene, ble kodet. Analysens
trinn var: 1) Konsensuskoding ved forfatterne US og TMV av to intervjuer for a tilpasse kodene og etablere enighet. For
beskrivelse av koder og endringer som ble gjort, se tabell 2 kolonne a, b og c. 2) Reliabilitetskoding ved forfatterne US og
TMV av fem intervjuer med tilfredsstillende samsvar mellom koderne (k = 0.685). 3) Seksten intervjuer ble fordelt
mellom TMV og US for koding. 4) Intervjuene gjennomfgrt ved T4 (n = 4) ble konsensuskodet av forfatterne MSWF og
JUM og gjennomgatt av TMV. Resultatene av innholdsanalysen ble kvantifisert ved at antallet turer kodet inn i hver
kategori ble telt opp og registrert i SPSS.

Tabell 2

Opprinnelige og endelige kategorier for helsekompetanse med spesifisering av endringer

A) KATEGORI | OSBORNE ET AL. (2013)*

(1) Fole seg forstatt og stettet av
helsepersonell

(2) Ha tilfredsstillende
informasjon til 8 kunne ivareta
barnets helse

(3) Kunne aktivt ivareta barnets
helse

(4) Ha sosial stette for helse

(5) A kunne vurdere
helseinformasjon

(6) A kunne aktivt engasjere seg
med helsepersonell

(7) A kunne navigere i
helsetjenesten

(8) Evne til a finne god
helseinformasjon

B) BESKRIVELSE AV ENDRING I STUDIEN

«Helsepersonell» endret til «tjenesteytere»

«... og funksjon» lagt til for 8 omfatte kognisjon, sprak og
sosialt liv

Som for 2

Som for 2

«Helseinformasjon» endret til «diagnoseinformasjon» for a
omfatte pedagogiske, psykologiske og sosialmedisinske
aspekter

«Helsepersonell» endret til «tjenesteytere»

«Helsetjenesten» endret til «tjenesteapparatet»

Som for 5

C) KATEGORI SOM FORMULERT I STUDIEN

Fole seg forstatt og stattet av
tjienesteytere

Ha tilfredsstillende informasjon til &
kunne ivareta barnets helse og
funksjon

Kunne aktivt ivareta barnets helse
og funksjon

Sosial stette for helse og funksjon

A kunne vurdere
diagnoseinformasjon

A kunne aktivt engasjere seg med
tjienesteytere

A kunne navigere i
tjenesteapparatet

Evne til a finne god
diagnoseinformasjon



A) KATEGORI 1 OSBORNEET AL. (2013)* B) BESKRIVELSE AV ENDRING I STUDIEN C) KATEGORI SOM FORMULERT I STUDIEN

(9) A kunne forsta A kunne forsta
helseinformasjon bra nok til a vite Som for 5 diagnoseinformasjon bra nok til a
hva man skal gjgre vite hva man skal gjgre

*tilsvarer skalaene i HLQ

Statistiske analyser

Alle kvantitative data ble analysert med IBM SPSS 25. Analyse av utfallsvariablenes fordeling viste at forutsetningene
for parametriske tester var oppfylt. Gruppeforskjeller ble undersgkt med uavhengig t-test og samvariasjon med Pearson
korrelasjon. Endringer i helsekompetanse og myndighet fra T1 til T3 ble undersgkt ved & bruke paret t-test.
Effektstorrelsen ble beregnet med Cohens d (Cohen, 1988).

Antatt tilfeldig manglende data ble behandlet som manglende, og kun komplette datasett ble benyttet for de aktuelle
analysene. Manglende data som ikke var tilfeldig, ble imputert. Dette var tilfellet ved ett ledd i FES, hvor en systematisk
feil hadde skjedd i det elektroniske skjemaet i skalaen for familieliv og svar pa ett utsagn manglet for alle deltakerne.
Gjennomsnittsskaren for skalaen for hver deltaker ble imputert for det manglende leddet i trdd med FES
skaringsmanual.

I fire tilfeller deltok begge foreldrene i en familie i denne studien. Analyser av kjpnnsforskjeller ble derfor giennomfart
bade pa det totale utvalget og pa et utvalg der disse fire familiene var utelatt for & ta hensyn til eventuelle effekter av
familietilhgrighet.

Resultater

Samvariasjoner i datamaterialet for veiledning

Barnets alder korrelerte signifikant negativt med foreldrenes totale HLQ-skér, HLQ-skér kategori 1 «Fgle seg forstétt og
stpttet av helsepersonell» og skar pa kategori 7 «A kunne navigere i helsetjenesten» og med total helsekompetanse for
veiledningen. Se tabell 3 for detaljer.

Total FES-skir korrelerte signifikant positivt med total helsekompetanse. Total HLQ-skér korrelerte signifikant positivt
med alle FES-kategorier. Total FES-skar korrelerte signifikant positivt med alle HLQ-Kkategorier, men ikke med HLQ-
kategori 3 «<Kunne aktivt ivareta barnets helse og funksjon» og 6 «A kunne aktivt engasjere seg med tjenesteytere». FES-
kategori 1 «<myndighet i familielivet» korrelerte signifikant positivt med alle HLQ-kategorier, men ikke med kategori 3
og 6 (definert over). FES-kategori 2 «myndighet i mgte med tjenester» Korrelerte signifikant positivt med alle HLQ-
kategorier, men ikke med kategori 6 (som definert over) og 9 «A kunne forsta helseinformasjon bra nok til 4 vite hva
man skal gjgre». FES-kategori 3 «<myndighet i mgte med samfunnet» korrelerte signifikant positivt med alle HLQ-
kategorier, men ikke med kategori 1 «Fgle seg forstétt og stgttet av helsepersonell», 4 «<Ha sosial stgtte for helse», 6 og 9
(definert over).

Tabell 3

Samvariasjon mellom foresattes alder, barnets alder og helsekompetanse og myndighet for deltakelse i veiledning (n = 37)

FES1

ALDER ALDERB FESTOT  FES1 FES2 FES3 HLQTOT HLQ1 HLQ2 HLQ3 HLQ4 HLQ5 HLQ6  HLQ7 HLQ8 HLQ9
Alder -
AlderB .45** -

FEStot .05 -07 -

-17 -.04 .70***



FES2

FES3

HLQtot

HLQ1

HLQ2

HLQ3

HLQ4

HLQ5

HLQ6

HLQ7

HLQ8

HLQ9

ALDER ALDERB FESTOT

.02

.20

-.22

-.09

-.29

.09

.01

-13

-.09

-13

-.07

.08

-.06

-.10

-.34*

-.40*

-.29

-.05

-15

-.10

-.28

-.43*

-.01

.04

45*

‘77***

64+

.40*

'60***

.26

.39*

44*

.25

42**

.45*

.39*

FES1

'60***

.26

.77***

.40*

'60***

.26

.39*

44*

.25

42**

.45*

.39*

FES2

.70***

.50**

.35*

48**

.37*

.39*

.53***

A7

.34*

41

.25

FES3

45*

.28

43*

.40*

.23

A41*

14

.35*

.37

.23

HLQTOT

.7 1 *kk

'79***

.28

'69***

.53***

'72***

‘92***

'7 1 *kk

.77***

HLQ1

48**

.21

A4+

.36*

54

.61***

.32

.46**

HLQ2

.20

. 55***

.28

.599***

.68***

. 58***

.46**

HLQ3

15

.34

.01

19

.06

.05

HLQ4 HLQ5 HLQ6 HLQ7 HLQ8 HLQ9
.28 =

A42%* 06 -

59*42% 767

A4% 49* 45*  65***

.20*  .35*  .65** 73** .86***

Merknad. Alder = foresattes alder, AlderB = barnets alder, FES = Family Empowerment Scale, HLQ = Health Literacy
Questionnaire, tot = totalskir. Tallene bak FES og HLQ i tabellen indikerer kategori slik de er spesifisert i artikkelen.

*p=0.1"p=0.05**p=0.001

Gruppeforskjeller i utfallsmalene for veiledning

Foreldre med hgyere utdanning inntil fire &r hadde en signifikant lavere skir enn foreldre med over fire irs hgyere
utdanning p4 HLQ-kategori 1 «Fole seg forstatt og stattet av helsepersonell» (df = 24, p = .043, d = 2.14) og kategori 7 «A
kunne navigere i helsetjenesten» (df = 24, p = .013, d = 4.31). Det var ingen gruppeforskjeller i HLQ-skarer med hensyn til
gkonomi eller kjgnn ved T1.

Foreldre med hgyere utdanning inntil fire ar hadde signifikant lavere skar p&4 FES-kategori 3 «myndighet i mgte med
samfunnet» enn foreldre med mer enn fire ars hgyere utdanning (df = 24, p = .025, d = 0.66). Det var ingen

gruppeforskjeller i FES-skdrer med hensyn til kjgnn eller gkonomi ved T1.

Foreldres diagnosekunnskap etter veiledning

Av intervjudeltakerne (n=27) rapporterte 70 % (n = 19) & ha fatt ny kunnskap om minimum en diagnosedimensjon.
Deltakerne rapporterte om gkning i kunnskap pa gjennomsnittlig 1.8 diagnosedimensjoner (variasjonsbredde 0-6,
SD1.7). For informasjon om andelen deltakere som opplever gkning i kunnskap om ulike dimensjoner, og andelen ny
kunnskap av betydning for ivaretakelse av barnet, se tabell 4.

Tabell 4

Andelen av deltakerne (n=27) som opplever okning i kunnskap om ulike dimensjoner av diagnosen etter veiledning, og

opplevd betydning for ivaretakelse av barnet

DIAGNOSE-
DIMENSJON

NY

KUNNSKAP

% (N)

EKSEMPEL

NY
KUNNSKAP
HAR
BETYDNING
%* (N)



DIAGNOSE-
DIMENSJON

Symptomer

Behandling

Konsekvenser

Kroppsaffeksjon

Arsak

Navn

Tidslinje

NY
KUNNSKAP
% (N)

44(12)

3309

33(9)

26 (7)

18.5(5)

15 (4)

113

EKSEMPEL

«Far veiledningen da kunne jeg veldig lite, sa na fikk jeg jo info om hva jeg skal se etter -
slapp, kvalm, vondt i hodet, alt dette, og det syntes jeg var veldig fint (...)»

«(...) i forhold til medikamenter, viktigheten og hvor farlig det er da og konsekvenser av om at
hen ikke tar medisinene sine, og at hen alltid ma ha dem med seg (...)» «(...) i forhold til
hvordan en kan tilrettelegge hverdagen slik at hen ikke ... at hens hverdag blir lettere i forhold
til smerter og i forhold til fysioterapi og tgying og trening.»

«Ja, det ble jo sagt hva vi kan forvente (...) At det ikke er noe vi kan gjere med det. Det er ofte
forventet at for eksempel hen vil slite litt mer med skole, lesing, lzere nye ting.»

«Ja, vi gjorde det. Det er jo lungene ogsa som er bergrte, de ogsa, ettersom de har operert
og dratt litt i ting og tang og ...»

«Nei, det var mer, vi vet at det handler om gen, men det ble veldig godt forklart hvilke gener
og i forhold til den problematikken der da - jeg er ikke sa god pa terminologien der. Jeg faler
at vi gkte forstaelsen noe i hvert fall.»

«Alts3, jeg tror ikke jeg har brukt ordet ‘delesjon’ fgr etter den veiledningen. Det ble en slik ny
- et nytt sprak, ja.»

«Vi ble kanskje klar over at hen ma jevnlig testes da for a teste hvordan ujevn modning og
utvikling gar, og kanskje vi bare fikk litt sann innfgring i at det at man vet ikke helt hvordan
det gar med disse barna.»

*andel av de som rapporterer ny kunnskap

NY
KUNNSKAP
HAR
BETYDNING
%* (N)

83(10)

78 (7)

89 (8)

574

40(2)

50(2)

100(3)

Antallet dimensjoner deltakerne opplevde & ha fatt gkt kunnskap om, var ikke signifikant korrelert med barnas alder
eller foreldres alder, HLQ- eller FES-skérer. Det var heller ingen gruppeforskjeller med hensyn til Kjgnn, gkonomi eller

utdanning.

Endring i helsekompetanse etter veiledning

Endring i helsekompetanse som beskrevetiintervju

Av de 27 deltakerne som ble intervjuet, beskrev 98 % (n = 24) en opplevd positiv endring i egen helsekompetanse pa
minimum en dimensjon. For eksempler pa beskrivelser av gkt helsekompetanse for de ulike dimensjonene og andelen
av deltakerne som beskrev endring, se tabell 5.

Tabell 5

Eksempel pd beskrevet endring pad helsekompetansedimensjonene og andel deltakere som beskriver endring (n=27)

KATEGORI

1. Fole seg forstatt
og stgttet av
tjenesteytere

EKSEMPEL FRA INTERVJU

«Hen blir jo mer tatt pa alvor hos fastlegen na [etter veiledningl, og vi har planlagt hyppigere
kontroller av vekt pa helsestasjonen.»

ANDEL
SOM
BESKRIVER
OKNING %
N)

59(16)



KATEGORI

2.Ha
tilfredsstillende
informasjon til &
kunne ivareta
barnets helse og
funksjon

3. Kunne aktivt
ivareta barnets helse
og funksjon

4. Ha sosial stgtte

5. A kunne vurdere
helseinformasjon

6. A kunne aktivt
engasjere seg med
tjenesteytere

7. A kunne navigere i
tjenesteapparatet

8. Evnet til a finne
god
diagnoseinformasjon

9. A kunne forsta
diagnoseinformasjon
bra nok til 3 vite hva
man skal gjare

EKSEMPEL FRA INTERVJU

«De [veiledere] har fatt meg til a forsta hva det er helt konkret, uten at fantasien min trenger a ga ut
og lage skrekkscenarioer. Det ble handgripelig.»

«Hen setter lett i halsen, sa det er lurt at jeg gir ham god tid til a spise.»

«Besteforeldrene ble ogsa med [pa veiledningenl, fordi det er tungt a vaere den eneste som vet. For
jeg er jo ikke i lag med faren, og samboeren min har jeg aldri involvert (...). Sa jeg synes at det til
tider har veert litt tungt a sitte med all informasjonen alene og ma gjenfortelle alt hele tiden (...). Sa
det er utrolig deilig at andre har fatt hgrt hvordan alt er.»

«Jeg fikk beskjed [under veiledningen] om at jeg matte presse pa [for a fa en tjenestel, presse
skikkelig pa, og det har jeg gjort.»

«Veiledningen er jo betryggende da for meg som mor, at vi har hatt et mgte da med noen som kan
det ordentlig, sa det er en positiv ting. At vi kan ringe dem og ha kontakt med dem om det skjer
noe.»

ANDEL
SOM
BESKRIVER
OKNING %
N

70(19)

66.6
18

3.7

0(0)

29.6 (8)

259

0(0)

0(0)

Foreldres beskrevne endring i helsekompetanse malt i antall «turer» ble ikke funnet signifikant korrelert med barnas
alder eller foreldrenes alder, FES- eller HLQ-skérer. Det var heller ingen gruppeforsKjeller i uttrykk for gkt
helsekompetanse med hensyn til foreldrenes kjgnn, gkonomi eller utdanning.

Endring i helsekompetanse rapportert med HLQ

Paret t-test viste ingen signifikant endring i total helsekompetanse eller pa noen av underkategoriene fra T1 til T3.

Endring i total helsekompetanse ble funnet signifikant negativt korrelert med HLQ-skar pa kategori 4 «Ha sosial stgtte
for helse» (r = -.399, p =.039), 7 «A kunne navigere i helsetjenesten» (r = -.390, p = .044) og total helsekompetanse (r =
-432,p =.024) ved T1.

Ingen andre signifikante korrelasjoner med foreldres alder, barnets alder, eller HLQ- og FES-skérer ved T1 ble funnet, og
det var ingen gruppeforskjeller med hensyn til kjgnn, skonomi eller utdanning.

Endring i opplevd myndighet i foreldrerollen

Paret t-test viste ingen signifikant endring i total myndighet, myndighet i familielivet, myndighet i mgte med tjenester
eller i mgte med samfunnet fra T1 til T3.



Foreldre med videregiende skole og de med hgyere utdanning inntil fire r rapporterte en signifikant stgrre endring i
total myndighet fra T1til T3 enn foreldre med mer enn fire &rs hgyere utdanning (hhv. df =14, p = .019, d = 0.9 og df = 18,
p =.049, d = 0.73). En paret t-test basert pa et underutvalg (n = 20) med deltakere med inntil fire ars hgyere utdanning,
videregdende og grunnskole viste signifikant positiv endring fra T1 til T3 i total myndighet (df =19, p = .02, d = 0.84).

Endring i total myndighet fra T1 til T3 var signifikant negativt korrelert med skdren pa FES-skalaen «tjenester» (r =
-.483, p = .009) og total myndighet (r = -.423, p = .025) ved T1. Ingen andre signifikante korrelasjoner mellom endring i
FES-skar fra T1til T3 og barnets alder, foreldres alder, HLQ- og FES-skarer ved T1 ble funnet, og det var ingen
gruppeforskjeller med hensyn til kjgnn eller gkonomi.

Diskusjon

I denne studien fant vi at barnas alder og foreldrenes utdanningsniva var relatert til foreldres helsekompetanse, og at
utdanningsniva ogsa var relatert til opplevd myndighet. Foreldrene beskrev i intervjuer gkt kunnskap om diagnosen og
okt helsekompetanse som resultat av veiledningen. Ingen signifikant endring i helsekompetanse fra for til etter
veiledning ble vist ved bruk av HLQ, men de med lav helsekompetanse for veiledning s ut til & ha stgrst utbytte. En
undergruppe med foreldre, de med inntil fire ars utdanning eller lavere, hadde en signifikant positiv endring i
myndighet fra for til etter veiledning malt med FES.

Tjenesteorganisering og helsekompetanse

At foreldre til yngre barn rapporterte hgyere helsekompetanse enn de med eldre barn, spesielt nar det gjaldt & orientere
seg i tjenestene og fgle seg forstitt og stattet av helsepersonell, kan kanskje forklares av organiseringen av tjenester til
barn under skolealder i Norge og den relative kompleksiteten i tjenestene til eldre barn. P4 helsestasjoner har
sméabarnsfamilier tilgang til hjemmebesgk, individuelle konsultasjoner og gruppeveiledninger med fagpersoner
(sykepleier, lege og fysioterapeut) (Helsedirektoratet, 2022). Helsestasjoner har ogsé rutiner for & samarbeide med
kommunale tjenester og spesialisthelsetjenesten (Folkehelseinstituttet, 2010). Ogsa barnehager, som de fleste norske
barn gér i, har en hgy andel pedagoger og tilgang til kommunale pedagogiske tjenester ved behov (Gulbrandsen &
Eliassen, 2013). Nar barna blir eldre, derimot, er bildet mer komplisert. Overganger, som fra barnehage til skole, er en
spesielt sdrbar fase for familier til barn med funksjonsnedsettelse, hvor gode relasjoner kan brytes og nye instanser og
fagpersoner kommer inn i bildet (Haugen et al., 2012). Med alder gker ofte barnas behov for tjenester (Demiri &
Gundersen, 2016), og dette tjenestetilbudet blir ofte sammensatt, fragmentert og darlig koordinert for barn med sjeldne
diagnoser (von der Lippe et al., 2022).

Hoyt utdannet er en sarbar posisjon

I denne studien beskrev foreldre med hgyere utdanning inntil fire r & oppleve mindre forstaelse og stgtte fra
helsepersonell, stgrre utfordringer med & navigere i tjenestene og mindre tro pé egen evne til 4 pavirke i samfunnet til
det beste for barnet, enn de med béde lavere og hgyere utdannelse. Dette er til dels i trdd med tidligere studier som
beskriver at de hgyest utdannede har hgyest helsekompetanse (Buhr & Tannen, 2020), best forutsetning for 4 veere
talspersoner for barnas behov (Taylor et al., 2019) og & veere mer involvert i demokratisk medvirkning (Barstad &
Sandvik, 2015) enn lavere utdannede.

At foreldre med inntil fire &rs hagyere utdanning ikke opplever seg mer myndige og kompetente enn de lavest
utdannede, slik man kan forvente basert pé tidligere studier (f.eks. Buhr & Tannen, 2020; Kalleson et al., 2020), kan
kanskje skyldes yrkeserfaring som gir relevant fagkunnskap (f.eks. sykepleier, vernepleier eller pedagog), men ikke
samtidig autoritet eller kontakter som spesialister. Tidligere forskning har vist at spesialister i helsevesenet
kommuniserer best med pasienter med tilsvarende sosioskonomiske status som dem selv (Verlinde et al., 2012). De
heyest utdannede foreldrene kan ogsa ha erfaringer og kontaktflater som utgjgr en fordel med tanke pa & orientere seg i
systemet (Taylor et al., 2019). Satt pa spissen kan foreldre med hgyere utdanning inntil fire 4r ha hgyere forventninger
basert pa utdannelse og erfaringer i yrkeslivet enn de lavere utdannede, men likevel ikke komme i posisjon til & oppleve
seg like mestrende og hgrt som de hgyest utdannede.

Veiledning gir viktig utbytte

Studiens resultater antyder at kompetansetjenestene nar et viktig mal med sine veiledninger; foreldre opplever & fi mer
kunnskap om den sjeldne diagnosen, noe tidligere forskning har dokumentert at de gnsker (S@rensen et al., 2012). Det
var likevel begrenset hvor mange dimensjoner den nye kunnskapen var om, og det varierte hvor betydningsfull
informasjonen var for foreldrene. Ny kunnskap om diagnosens arsak ble ikke beskrevet som like betydningsfull som ny
kunnskap om andre dimensjoner. Foreldrene i denne studien hadde fatt formidlet barnets diagnose for giennomsnittlig
tre ar siden. Vart funn kan kanskje forklares av tidligere forskning, som beskriver at 4 fa en genetisk arsaksforklaring
oppleves viktig for foreldre ved diagnosetidspunkt, men at de skifter fokus til behandling og handtering av symptomer
ndr diagnosen er satt (Mollison et al., 2020). Diagnosens utvikling over tid var tilsynelatende et betydningsfullt tema for



foreldrene i var studie. Likevel hadde fa fatt ny kunnskap om denne dimensjonen i veiledningen. Dette er i trad med
tidligere forskning, som har vist at foreldre til barn med sjeldne diagnoser gnsker 4 snakke om fremtid og prognose,
men at kommunikasjonen med tjenesteytere ikke i tilstrekkelig grad bergrer temaet (von der Lippe et al., 2022). Det kan
stilles spgrsmal ved hvorvidt informasjonen som gis om den sjeldne diagnosen under kompetansesentrenes veiledning,
er spesielt tilpasset foreldrenes behov, eller om den er generell for 4 treffe den varierte gruppen med deltakere.

Resultatene i denne studien antyder ogsi at kompetansesentrenes veiledninger gker helsekompetansen for foreldre
som trenger det, og pA omrader som er viktige. Den stgrste endringen i helsekompetanse ble funnet blant foreldre som
skéret lavt fgr veiledning. Under intervjuene beskrev foreldre ogsé mest endringer med hensyn til & ha informasjon nok
til & kunne ivareta barnets funksjon og ha kunnskap om hvordan man aktivt kan gjgre dette, noe som er beskrevet som
sveert viktig for foreldre ogsa i tidligere studier (Riggan et al., 2023; Starke & Moéller, 2002).

Studien indikerer at kompetansesentrenes veiledning ogsa kan pévirke foreldres opplevelse av myndighet positivt, da
spesielt de med lav myndighet i utgangspunktet eller de med utdanning opp til fire ir. Lavere utdannede er en gruppe
foreldre som i tidligere studier er funnet & ha liten tro pa egen evne til padvirkning og endring (Nachshen, 2005).
Myndighet er viktig for at foreldre skal vige 4 ta sin kunnskap og kompetanse i bruk og kjempe om hjelp, slik foreldre til
barn med sjeldne diagnoser er beskrevet & ofte métte gjore (von der Lippe et al., 2022). At sentrenes veiledning ser ut til
& styrke foreldrenes opplevelse av myndighet er derfor veldig lovende.

Metodologiske utfordringer

Designet p4 denne studien var relativt komplekst, og variablene som ble inkludert, var mange med tanke pa det lille
utvalget. Studien ble ogsa gjennomfgrt under koronapandemien, en periode da personer med funksjonsnedsettelse led
under spesielt store belastninger med hensyn til tjenestetilbud, psykisk helse og sirbarhet for smitte (Croft & Fraser,
2022). Til sammen kan dette ha pavirket bade rekrutteringen og begrenset resultatenes generaliserbarhet.

Fa fedre deltok i denne studien. Mgdre har ofte mer kontakt med tjenesteapparatet enn fedre nar et barn har en
funksjonsnedsettelse (Docherty & Dimond, 2018; Vatne et al., 2023), noe som kan innebaere mer kunnskap og
helsekompetanse. Manglende kjgnnsforskjeller i denne studien kan kanskje forklares av lavt antall deltakende fedre.

Familier med lav utdanning og darlig gkonomi var underrepresentert i denne studien. Dette er grupper vi basert pa
tidligere forskning kan anta har bade lavere kunnskap, helsekompetanse og myndighet enn de med hgyere
sosiogkonomisk status (Buhr & Tannen, 2020; Cinar & Yaz, 2021; Kalleson et al., 2020). Lavt utdannede anses som en
sarbar gruppe i forskning, da det kan innebaere en redusert mulighet til 4 forsti hva deltakelse i forskning innebeerer
(Ruyter et al., 2008). Studiens rekrutteringsprosedyrer hvor mange parter var involvert, kan ha forhindret at god og
tilpasset informasjon om studien nidde ut til alle familier.

Denne studien er den farste til & utforske helsekompetanse og myndighet blant foreldre til barn med sjeldne diagnoser
ved bruk av skjemaene HLQ og FES. Enkelte Korrelasjoner mellom skalaer i FES og kategorier i HLQ utfordrer
skjemaenes validitet.

Et eksempel er at familielivskalaen i FES, med spgrsmal om evne til & forstd og hdndtere barnets utfordringer, ikke
korrelerer som forventet med HLQ-kategorien «Kunne aktivt ivareta barnets helse». Psykometriske aspekter ved
skjemaene bgr utforskes i fremtidig forskning.

Det kan se ut som om HLQ ikke fanger opp kompetanse med hensyn til alle aspekter som er relevante for foreldre til
barn med sjeldne diagnoser i ivaretakelse av barnet. I intervjuer hvor definisjonen av helsekompetanse ble endret ved
for eksempel & inkludere begrepet «funksjon» i stedet for kun «helse», ble det rapportert endringer i helsekompetanse
som ikke ble fanget opp av HLQ. Definisjonen av helsekompetanse og kartlegging av dette innen feltet «sjeldne
diagnoser» bgr veere i fokus i fremtidig forskning.

Kliniske implikasjoner

Psykologer eller andre tjenesteytere som arbeider med familier med barn med komplekse og sammensatte tilstander,
bgr vurdere 4 invitere til mgter hvor bade tjenesteytere og foreldre er til stede, da dette kan styrke foreldres
forutsetninger for & ivareta barnet.

Ved gjennomfering av felles samarbeidsmeater eller veiledning kan arranggr maksimalisere foresattes utbytte ved & i
forkant kartlegge hvilke omrader foreldre gnsker belyst eller trenger a fa styrket sin kunnskap eller kompetanse om.

Psykologer eller andre tjenesteytere bgr veere bevisst pa utfordringene foreldre kan oppleve i mgte med
tjenesteapparatet etter som barna blir eldre, og pa at et godt tverrfaglig mate kan styrke dem i perioder med endringer i
barnas helse eller tjenestetilbud.

Foreldre til barn med komplekse og sammensatte tilstander har komplekse foreldreoppgaver. Gode tverrfaglige mgter
kan gjennomfa@res som en helsepsykologisk intervensjon for & styrke foreldre som har lite kunnskap, lav
helsekompetanse og myndighet i sin rolle.
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