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Sammanfattning
och slutsatser

Syfte

Rapportens 6vergripande friga dr om identifiering av tillstind inom FASD
(fetala alkoholspektrumstdrningar) leder till att barn som uppfyller kriterier
for dessa tillstind och deras nirstdende far en bittre social situation och okat
vilbefinnande. Fragan har brutits ner i tva storre delfragor:
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1. Vad innebir olika tillstind inom FASD f6r barnet, de nirstiende och
samhillet?

2. Vilka effekter har olika insatser for barn som uppfyller kriterier for dessa
tillstdnd ur ett socialt, medicinskt, ekonomiskt och etiskt perspektiv?

Utvirderingen omfattar inte frigan om det finns nagon siker nedre grins for
alkoholkonsumtion under graviditeten. Likasd behandlar vi inte sambandet
mellan moderns alkoholkonsumtion och de olika tillstinden under FASD-
paraplyet eller frigan om forekomsten av alkoholrelaterade skador. Uppdraget
har inte heller varit att ta upp faktorer som ir viktiga fér det preventiva arbetet.

Slutsatser

Fetala alkoholspektrumstorningar (FASD) ir ett omdiskuterat begrepp som
innefattar det spektrum av fosterskador som skulle kunna vara orsakade av
mammans alkoholkonsumtion under graviditeten. I Sverige betecknas inte
FASD som en diagnos medan diremot fetalt alkoholsyndrom (FAS), som ir ett
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av flera tillstind inom FASD, ir en medicinsk diagnos. Diagnosen FAS inne-
fattar en komplicerad bild av sévil fysiska som beteendemissiga och kognitiva
avvikelser.

*  Med undantag f6r diagnosen FAS ir tillstindsbeskrivningarna inom FASD
pa forskningsstadiet och foljderna av att tillimpa dem i vard och omsorg
oklara. Oavsett hur individernas tillstind beskrivs 4r det angeldget att hjilpa
barn och familjer utifrin forekommande problem och individuella behov.
Det ar viktigt att folja kunskapsutvecklingen om insatser vid andra till-
stand som delvis 6verlappar FASD (som ADHD, autism och intellektuell

funktionsnedsittning).

*  DPersoner som uppfyller kriterier for FASD och deras forildrar upplever att
det finns forbittringsmojligheter i friga om kunskap om tillstinden samt
forstdelse och stéd inom hilso- och sjukvirden, socialtjinsten och skolan.

* Ny forskning bor inriktas pa att undersoka nyttan for de enskilda indivi-
derna, samt vilka risker och kostnader som identifiering av olika tillstaind
inom FASD innebir. Befintliga studier ger ingen vigledning f6r om det
finns en specifik typ av stod och behandling som ska erbjudas barn som
uppfyller kriterier for dessa tillstand.

Vad tillfor denna utvardering?

Utvirderingen visar vilken vetenskaplig kunskap som finns om férekomsten av
funktionsnedsittningar hos individer som uppfyller kriterierna for olika till-
stand inom FASD. Den tillfor ocksa samlad kunskap om individers upplevelser
av tillstinden samt ger en bild av kunskapsliget rérande effekter av insatser.

Bakgrund

Diagnosen FAS beskriver fysiska avvikelser i form av tillvixtstorning och speci-
ella ansiktsdrag samt tecken pa avvikande funktion i centrala nervsystemet.
Under FASD ingar dven pFAS (partiell FAS) dir bilden av avvikelser dr den-
samma som hos FAS, men dir kriterierna for en fullstindig FAS-diagnos bara
delvis ar uppfyllda. Ytterligare ett tillstaind kallas ARBD (Alcohol-Related Birth
Defects). Det beskriver sma eller stora fysiska avvikelser hos individer, men inte
beteendemissiga eller kognitiva. ARND (Alcohol-Related Neurodevelopmental
Disorder) beskriver istillet olika monster av atypisk kognitiv utveckling och
beteendemissiga avvikelser hos personer med normal fysisk utveckling.

Denna utvirdering fokuserar pé individer som uppfyller kriterier for tillstdind
inom FASD. SBU tar dock inte stillning till om de funktionsnedsittningar
som beskrivs 4r orsakade av alkoholexponering eller av andra eller samverkande

faktorer.
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Det ir oklart hur ménga individer som uppfyller kriterier for olika FASD-till-
stand i Sverige. Vad giller diagnosen FAS registreras i Patientregistret i genom-
snitt ett tiotal nya fall per ar bland barn som ir fédda i Sverige. Hur stor andel
av faktiska fall detta representerar dr oklart. Dessutom finns en grupp adoptiv-
barn och inflyttade fran andra linder med diagnosen FAS. Flertalet av alla barn
med FAS vixer upp i familjehem eller med adoptivforildrar.

Metod

Projektet genomf6rdes i samrad med Socialstyrelsen och Folkhilsomyndigheten
inom ramen for ett regeringsuppdrag till SBU (Diarienummer STY2015/59).

Utvirderingen innefattar systematiska litteraturéversikter, med evidensgradering
enligt GRADE och CERQual, avseende férekomsten av funktionsnedsittningar,
social situation, upplevelser av tillstind och insatser, samhillskostnader samt
effekter och kostnadseffektiviteten av insatser. Vad giller funktionsnedsitt-
ningar och social situation har vi kompletterat den systematiska 6versikten med
en egen registerstudie pa barn i Sverige som fatt diagnosen FAS.

Vi har dven samverkat med en brukarférening, FAS-féreningen, for att lyfta
anhorig- och brukarperspektivet.

Sambhillsekonomiska och etiska aspekter har diskuterats med utgdngspunkt
fran publicerad litteratur och diskussioner med sakkunniga i projektgruppen
och referensgrupper.

Huvudresultat

»  Beskrivna upplevelser av att leva med FASD. Individer som uppfyller
kriterierna for olika tillstind inom FASD upplever en rad olika kognitiva,
fysiska eller sociala problem som begrinsar i vardagslivet. Foraldrar till barn
med FASD kinner sig tyngda av stress och social isolering, upplever en brist
pa kunskap och forstaelse fran professionella samt kdnner en oro f6r fram-
tiden. Forildrar till barn med FASD 6nskar bli métta med mer kunskap,
forstéelse och stdd inom hilso- och sjukvirden, socialtjinsten och skolan.

»  Virdet av begrepp inom FASD som utgingspunkt for att identifiera behov
och vilja insatser. Med undantag av de medicinska tillstind som ér f6r-
knippade med diagnosen FAS gir det inte att vetenskapligt avgora nytta
och risker med att identifiera olika tillstind inom FASD. Det finns alltfor
fa vilgjorda studier som undersoker hur vanligt det 4r med olika funktions-
nedsittningar hos dessa grupper och som provar om det finns insatser som
forbattrar deras situation. I en familj dir ett barn uppfyller kriterierna kan
identifiering av FASD vicka blandade kinslor hos forildrar, sisom béde
skuld och ldttnad.
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P Effekter av insatser. Det gir inte att utifrin FASD eller FAS bedoma
nytta och risker av insatser specifikt riktade till barn med dessa tillstaind
dé det saknas tillrickligt manga vilgjorda studier. En rad insatser som
skulle kunna vara aktuella vid FASD har utvirderats vid andra tillstind
men sillan specifikt for individer som uppfyller FASD-kriterier. Studier
av enstaka insatser tyder pé att det dr mojligt att pé olika sitt hjilpa barn
med FASD, till exempel i skolarbetet. Det vetenskapliga underlaget ar dock
svagt och utfallen 4r inte direkt kopplade till barnens sociala situation eller
vilbefinnande.

» Forskningsbehov. For att kunna avgéra omfattningen av olika fysiska och
psykiska ohilsotillstdind samt individernas sociala situation i dessa grupper,
behovs fler studier med representativa urval av personer med definierade
tillstaind inom FASD. Det behovs dven forskning som specifike lyfter bio-
logiska forildrars perspektiv. Sidana studier kan utgora en grund for vidare
forskning om hur insatser paverkar individers upplevelser, sociala situation
och vilbefinnande pa bade kort och lang sikt. Det krivs ytterligare studier
for att avgdra hur insatser som har utarbetats for individer med avvikelser
i utveckling och beteende, som till exempel ADHD, ska anpassas pa bista
stt for personer som ocksa uppfyller kriterier for tillstind inom FASD.
Detta giller bade insatser direke riktade till barnet och insatser till barnets
omgivning som till exempel familjestod.

Diskussion

Barn som uppfyller kriterier for FASD kan ha svarigheter pa en rad olika
omriden men trots det inte nd upp till kraven for en diagnos inom nigot av
omridena som till exempel ADHD, autism eller intellektuell funktionsned-
sattning. Det dr viktigt att detta inte medfor att barnen och deras familjer
hamnar mellan stolarna vad giller professionellt bemétande och insatser inom
hilso- och sjukvérden, socialtjinsten och skolan.
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Trots att man i dagsldget inte vet omfattningen av olika funktionsnedsittningar
eller hur den sociala situationen ser ut for barn som uppfyller kriterier for
FASD, finns det en kunskap om vilka uttryck tillstinden kan ta. Denna kun-
skap dr viktig att beakta i utredningen av den enskilda individens behov.
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" Syfte

Introduktion

Alkoholkonsumtion under graviditet kan stora utvecklingen av ett fosters
hjirna under de kritiska perioderna av differentiering och tillvixt. Detta kan
ske under alla de tre trimestrarna [3]. Typen och graden av effekter pd barnet
beror pa ett komplext samspel mellan faktorer som dos, tidpunkt f6r alkohol-
exponeringen och varaktighet. Aven mammans och barnets genetiska upp-
sittning tillsammans med andra faktorer sisom barnets kon, mammans kost
och eventuell underniring, har betydelse for eventuella skador pa fostret.

Fetala alkoholspektrumstorningar (FASD) ir en paraplyterm som innefattar
kognitiva, beteendemissiga och fysiska effekter som skulle kunna vara orsakade
av alkoholexponering under fostertiden. I Sverige betecknas inte FASD som
en diagnos medan diremot fetalt alkoholsyndrom (FAS), som ir ett av flera
tillstaind inom FASD, ir en medicinsk diagnos. Den har koden Q86.0 i den
internationella klassificeringen av sjukdomar, ICD-10, frin 2011 som anvinds
inom den somatiska varden i Sverige [4]. Utdver FAS beskrivs i litteraturen
andra tillstind inom FASD, till exempel Partial FAS (pFAS), Alcohol-Related
Birth Defects (ARBD) och Alcohol-Related Neurodevelopmental Disorder
(ARND)™.

' Ert snarlike tillstdnd beskrivs i DSM-V (American Psychiatric Association, 2013) och
benimns dir ND-PAE (Neurobehavioral Disorder associated with Prenatal Alcohol
Exposure) [5].

KAPITEL 1 SYFTE 1



Det ir oklart hur minga individer som uppfyller kriterier f6r FASD, men det
finns prevalensstudier och olika uppskattningar av forekomsten, vilka finns
beskrivna i bilagan fran Socialstyrelsen (Bilaga 11). De tillstind som det
handlar om skulle dock kunna uppstd av ménga olika och samverkande skal.

Uppdraget

[ augusti 2015 gav regeringen SBU i uppdrag att, i samrad med Socialstyrelsen
och Folkhilsomyndigheten, genomfora en granskning av metoder for diagno-
stik, forildra- eller familjestdd samt barnhabilitering avseende alkohol- och
drogskadade barn, inklusive fetala alkoholspektrumstérningar (FASD) [6].

Uppdraget ska ses mot bakgrund av ett nationellt utvecklingsarbete om st6d till
barn i familjer med missbruk, psykisk sjukdom, psykisk funktionsnedsittning
eller dir vild forekommer [7]. Nar det giller FASD har diskussionerna rort hur
barn som exponerats for alkohol under fosterstadiet, och deras familjer, kan
stddjas pa olika sdtt av kommuner och landsting.

Avgransningar

Utvirderingen har begrinsats till tillstind inom FASD. Effekter av droger under
fosterstadiet utreds parallellt, bland annat genom en registerstudie om opioid-
likemedel som Socialstyrelsen genomfor tillsammans med Likemedelsverket.

Denna utvirdering fokuserar pa barn som uppfyller kriterier for tillstind inom
FASD, men detta bor inte ses som ett stillningstagande kring anvindningen av
dessa tillstindsbeskrivningar, utan snarare som en utgangspunke for att kunna
diskutera ett potentiellt virde av dem. SBU har inte granskat det vetenskapliga
underlaget f6r orsakssambandet mellan alkohol och de funktionsnedsittningar
som karakteriseras av FASD-tillstainden. Vi har inte heller tagit stillning till om
de funktionsnedsittningar som beskrivs i studierna 4r orsakade av alkohol eller
andra faktorer. Det gar dérf6r inte att anvinda resultaten frin utvirderingen
for att bedéma forekomsten av alkoholskador i samhallet, d& de utfall pa fysisk
och psykisk hilsa, funktionsformaga och social situation som utvirderas dven
kan bero pa en rad andra och samverkande faktorer. Pa grund av ovanstiende
avgransningar har vi inte heller granskat eller diskuterat preventionsinsatser.

Eftersom inte alla tillstind inom FASD utgér medicinska diagnoser har vi
valt att genomgiende benimna dem tillstdind. Av samma skl anvinder vi inte
termen diagnostik utan benimner processen som identifiering av tillstand.
Nir detta 4r majligt, skiljer vi pa resultaten for individer med den medicinska
diagnosen FAS fran resultaten for 6vriga grupper.

Ovriga avgrinsningar for de enskilda delarna i rapporten beskrivs i Kapitel 3.

12 FETALT ALKOHOLSYNDROM (FAS) OCH FETALA
ALKOHOLSPEKTRUMSTORNINGAR (FASD) — TILLSTAND OCH INSATSER



Syfte

Rapportens 6vergripande fraga ir om identifiering av tillstind inom FASD
(fetala alkoholspektrumstorningar) leder till att barn som uppfyller kriterier for
dessa tillstind och deras nirstiende fir en bittre social situation och okat vil-
befinnande. Syftet med projektet ir att belysa denna 6vergripande friga genom
att vetenskapligt utvirdera en rad delfrigor:

1. Vad innebir olika tillstind inom FASD f6r barnet, de nirstiende och
sambhillet?

Vilken 4r omfattningen av funktionshindren, den fysiska och psykiska
ohilsan och hur ser den sociala situationen ut hos de grupper som upp-

fyller kriterierna for FAS, pFAS, ARND eller ARBD?

Paverkas prognosen for funktionshindren, den fysiska och psykiska
ohilsan och den sociala situationen av individens alder vid diagnos/
tillstaindsbeskrivning?

Vilka upplevelser och erfarenheter har personer som uppfyller kriterier
for FASD och deras familjer av att leva med dessa tillstind, i deras
vardag?

Vilka samhillskostnader férknippas med FAS och FASD i Sverige?
Vilka etiska aspekter aktualiseras vid identifiering av FAS och FASD?

2. Vilka effekter har olika insatser for barn som uppfyller kriterier for dessa
tillstdnd ur ett socialt, medicinskt, ekonomiskt och etiskt perspektiv?

Vilka effekter har olika insatser f6r barn som uppfyller kriterier for
FASD-tillstand och deras forildrar?

Vilka upplevelser och erfarenheter av insatser har individer som
uppfyller kriterierna for dessa tillstind och deras nirstiende?

Vilka ir de relevanta samhillsekonomiska aspekterna av insatser till
individer som uppfyller kriterierna for dessa tillstand?

Vilka etiska aspekter aktualiseras vid stddinsatser?

Virdet av att identifiera individer med FASD beror till stor del pé vilka
specifika insatser som kan erbjudas samt hur individer och familjer upplever
beskrivningen av individens tillstind som alkoholrelaterat. Vi har utgitt fran
foreslagna kriterier for tillstaind och genom systematiska litteraturéversikeer
utvirderat vilken magnitud av funktionsnedsittningar de olika grupperna har,
oavsett orsak till funktionsnedsittningar, samt vad de sjdlva har for erfarenheter
och upplevelser av att leva med dessa tillstind — med milet att kunna koppla
ihop beskrivningen av de olika tillstinden med de insatser vilkas effekter har
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undersokts for dessa grupper. De systematiska 6versikterna har kompletterats
med hilsoekonomiska och etiska analyser, en egen svensk registerstudie samt
inhdmtning av uppgifter kring upplevelser och erfarenheter fran en brukar-
forening, FAS-foreningen.
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2 Bakgrund

Fetala alkoholspektrumstorningar
(FASD) — en paraplyterm
for flera tillstand

FASD ir en omdiskuterad paraplyterm for det spektrum av fosterskador som
skulle kunna vara orsakade av mammans alkoholkonsumtion under graviditeten
och ir ingen medicinsk diagnos. Diremot ir fetalt alkoholsyndrom (FAS) som
h6r hemma under FASD-paraplyet, en medicinsk diagnos [3]. Termen FAS
introducerades 1973 och faststilldes om foljande kriterier uppfylldes [8]:

1. modern hade ett bekriftat alkoholmissbruk under graviditeten,

2. karakteristiska avvikelser i barnets ansikte, till exempel korta 6gonspringor,
ett utsldtat filcrum (det vertikala sparet mellan 6verldpp och nisa) och en
tunn overldpp,

3. tillvixthimning,

4. tecken pa dysfunktion i barnets centrala nervsystem (CNS).

Di senare forskning pekar pa att alkohol kan orsaka ett brett spektrum av
fosterskador, utover de som ringas in av FAS-diagnosen, skapades FASD-
termen. Detta har dven lett till forslag pd modifieringar av kriterierna. Det
finns idag dock ingen internationell konsensus pé synsitt eller diagnossystem
for FASD. Flera linder anvinder termen och identifierar individer med hjilp

KAPITEL 2 BAKGRUND 15



av olika kriterier. De fyra mest anvinda uppsittningarna for FASD och FAS
ar upprittade av olika forskningsinstitutioner i USA och Kanada:

1. The 4-digit diagnostic code 9],

2. 'The National Task Force on Fetal Alcohol Syndrome and Fetal Alcohol
Effects [10,11],

3. The Canadian Diagnostic Guidelines [12],

4. The Revised 1IOM Diagnostic Classification System [13].

Det som skiljer uppsittningarna dt dr att de foreslar olika troskelvirden
for nagra av kriterierna, som till exempel hur minga millimeter som anses
som avvikelse pa lingden pa 6gonspringorna och hur tunn overlippen ska
vara [14]. De har dven olika definitioner av vad som menas med prenatal
alkoholexponering:

The 4-digit diagnostic code definierar inte ett specifikt monster eller mangd
alkohol som kvinnan ska ha konsumerat under graviditeten [9]. Alkohol-
exponering anges endast om den férekommit eller inte.

The National Task Force on Fetal Alcohol Syndrome and Fetal Alcohol Effects
definierar inte heller ndgon specifik miangd alkohol som kvinnan ska ha konsu-
merat under graviditeten, endast att det finns bevis f6r prenatal alkoholexpo-
nering, sisom sjilvrapportering frin mamman eller uppgifter fran journaler

[10,11].

The Canadian Diagnostic Guidelines [12] och the Revised IOM Diagnostic
Classification System [13] definierar alkoholexponering som att kvinnan vanligt-
vis samt utspritt over tid eller i perioder, har konsumerat stora miangder alkohol
under graviditeten.

Alla fyra uppsittningarna foreslar dock att FAS-diagnosen ska kunna stillas
vid misstanke om att individen har exponerats for alkohol som foster, men att
det inte méste kunna bekriftas. Det vanligaste ar att den biologiska mamman
kan berdtta att hon har druckit alkohol under graviditeten, eller att detta finns
dokumenterat i exempelvis journaler. Anledningen till den hir forindringen av
de ursprungliga FAS-diagnoskriterierna 4r att man ibland ska kunna anvinda
diagnosen dven i de fall den biologiska mamman ir okind eller avliden.

Mot bakgrund av de fyra amerikanska och kanadensiska diagnoskriterierna
kan FAS-diagnosen idag stillas om foljande kriterier dr uppfyllda:

1. karakteristiska ansiktsavvikelser, exempelvis korta 6gonspringor, utslitat
filerum och en tunn verldpp,

2. prenatal och eller postnatal vike eller lingd under 10:e percentilen och

3. tecken pé dysfunktion i centrala nervsystemet, strukturell hjarnanomali
eller ett huvudomfang under den 10:e percentilen.

Dessa tre kriterier 4r man inom de fyra amerikanska och kanadensiska diagnos-
kriterierna 6verens om [15].
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Forutom FAS definierar dven de fyra uppsittningarna andra tillstind under
FASD paraplyet dir individerna inte uppfyller kriterierna for fullt utvecklad
FAS: Partial FAS (pFAS), Alcohol-Related Birth Defects (ARBD), samt Alcohol-
Related Neurodevelopmental Disorder (ARND)". Kriterierna for dessa tillstind
beskrivs nedan och illustreras sammanfattande i Tabell 2.1. Som framgir i
Tabell 2.1 definieras tillstinden nagot olika.

Partial fetal alcohol syndrome (pFAS) beskriver ett tillstind med nagra, men
inte alla, av de kriterier som krivs f6r en FAS-diagnos. Avvikelser i ansiktets
uppbyggnad beskrivs i kriterierna f6r FAS och pFAS. Tillvixthimning noteras
ibland vid pFAS och alltid vid FAS. Savil i FAS som i pFAS ingir, utéver de
fysiska avvikelserna, beteendeproblematik och nedsatt kognitiv utveckling.
Bada tillstinden kan konstateras om man sikert vet att mamman har druckit
alkohol under graviditeten, men 4ven om detta inte kan bekriftas [13].

Alcohol related birth defects (ARBD) kan anvindas nir barn ir fédda med olika
typer av missbildning, och dir det finns en bekriftad alkoholexponering under
fostertiden. Kriterier f6r FAS/pFAS behéver inte vara uppfyllda men vissa

avvikelser i ansiktsdragen kan finnas [13].

Alcohol related neurodevelopmental disorder (ARND) beskriver tillstindet

hos barn med bekriftad alkoholexponering under fostertiden och som har
beteendeproblematik och avvikande kognitiv utveckling. Dessa barn har
normal tillvixt och saknar de karaktiristiska ansiktsdragen som krévs for en
FAS-diagnos [15]. Inom psykiatrin i Sverige anvinds the Diagnostic and
Statistical Manual of Mental Disorders femte upplaga (DSM-5) [5]. Ett avsnitt
i DSM-5 innehaller férslag pa diagnoser i kommande versioner av DSM. Dir
foreslas diagnosen Neurobehavioral Disorder associated with Prenatal Alcohol
Exposure (ND-PAE) som kan komma att ersitta termen ARND. Féljande
kriterier ska da uppfyllas f6r att en ND-PAE-diagnos ska kunna stillas:

1. bekriftad prenatal alkoholexponering (definieras dé kvinnan under gravi-
diteten har konsumerat minst 1-13 standardglas alkohol per manad och/
eller dd minst 2 av standardglasen 4r konsumerade vid samma tillfille),

2. nedsatt kognitiv funktion, till exempel nedsatta exekutiva funktioner,

3. nedsatt formaga till sjilvreglering, sisom uppmirksamhetsstorning och
impulskontroll,

4. nedsatta adaptiva funktioner, sisom social kommunikation och interaktion

[16].

Diagnosen ND-PAE ir en psykiatrisk diagnos som ringar in beteende-
problematiken och den nedsatta kognitiva utvecklingen som kan bli féljden
av alkoholexponering under fostertiden. Det medfor att en individ som
har de fysiologiska avvikelserna och kan fi en FAS-diagnos, dven kan fi en

ND-PAE-diagnos [17].

' 1 DSM-5 (American Psychiatric Association, 2013) benimnt som ND-PAE
(Neurobehavioral Disorder associated with Prenatal Alcohol Exposure) [5].
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Tabell 2.1
Sammanfattning av
faktorer utmirkande
for de olika tillstinden
under FASD.

ND-PAE/ARND ARBD pFAS FAS

Dokumenterad Ja, maste finnas* Ja, maste finnas* Nej, maste Nej, maste
alkoholexponering inte finnas inte finnas
Ansiktsavvikelser Nej Otydliga till Tydliga* Tydliga*

tydliga*
Tillvaxthdmning Nej Nej, men andra Ibland* Ja*

strukturella

avvikelser*
Kognitiva och Mildatill allvarliga*  Inga Milda till Allvarliga
beteendeproblem allvarliga®

* Diagnos- eller tillstandskriterier.

ARBD = Alcohol-related birth defects; ARND = Alcohol-related neurodevelopmental disorder;
FAS = Fetal alcohol syndrome; ND-PAE = Neurobehavioural disorder associated with prenatal
alcohol disposure; pFAS = Partial fetal alcohol syndrome

Diagnos och tillstandskriterier

Alla de fyra vanligen anvinda uppsittningarna med diagnoskriterier [9,10,12,13]
anvinder termerna FASD, pFAS, ARBD och ND-PAE/ARND. 1 nuliget rader
ingen enighet om vilken av de fyra uppsittningarna med diagnoskriterier som
bor anvindas internationellt. I en artikel publicerad 2016 gors ett forsok att
dtgirda det problemet [18]. I artikeln revideras bland annat definitionen av
dokumenterad prenatal alkoholexponering; de neuropsykologiska kriterierna
for diagnostisering av FAS, pFAS och ARND och de diagnostiska kriterierna
for ARBD. Den uppdatering som presenteras av tillstinden och tillhérande
diagnoskriterier har generellt gitt frin att som tidigare definiera och kategori-
sera strukeurella avvikelser till att beskriva avvikelser i funktion.

Svarigheter hos individer med FASD

Tillvaxt, ansiktsdrag, missbildningar

Nir FAS forst beskrevs kom intresset att riktas mot tydliga férindringar i
uppbyggnaden av ansiktet, tillvixtstérning samt ett litet huvudomfang. Bland
fynden i djurmodeller och kliniskt vid FAS finns korta 6gonspringor, utsldtat
filerum, smal 6verlidpp, ofta epikantus (veck i inre 6gonvran), ibland ptos
(hingande 6gonlock). Till missbildningar vid FAS hor ofta underutveckling av
mellanansiktet, den delen av ansiktsskelettet som kallas maxilla. Barn med FAS
dr sma vid fodseln och fortsitter att vara kortare 4n jimnériga under uppvixten
och som vuxna. Ett litet huvudomfang (mikrocefali) dr tecken pa bristande
tillvixt av hjdrnan. Olika former av avvikelser i hur hjirnan 4r uppbyggd kan
upptickas vid till exempel magnetkameraundersokning.

Missbildningar eller underutveckling under fosterstadiet kan ocksa drabba
ogonbulber, 6gonnerver samt nervforsorjning till och funktion i de muskler
som styr 6gonrorelserna. Individen kan ha mer eller mindre nedsatt synférmaga
och det ir stor variation i de fynd som en 6gonundersokning visar, till exempel
underutveckling av synnerverna, mikroftalmus (onormalt litet 6ga), skelning
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och brytningsfel [19,20]. P4 motsvarande sitt som for 6gon och syn kan ocksd
alla delar av 6ron och hérselbanor drabbas av missbildning och underutveck-
ling. Detta kan leda till hérselnedsittning, vilket ocksa kan uppkomma som
resttillstind efter droninflammationer [21].

Barn som stimmer in pa kriterierna for FAS och pFAS (Tabell 2.1) kan ocksa
ha andra former av missbildningar. Termen ARBD ir tillimplig pa barn som
fods med missbildningar dir det finns klara beldgg for att de varit exponerade
for alkohol, men de har inte fatt ndgon tillvixtstérning och har oftast inte de
for FAS specifika ansiktsdragen. Bakgrunden kan vara komplex med 4ven andra
mojliga orsaksfaktorer.

Funktionsnedsattningar

De avvikelser i kroppens uppbyggnad som beskrivs ovan kan leda till varierande
funktionsnedsittning och de strukturella avvikelserna i hjdrnan kan visa sig i
form av svirigheter med motorik, syn och horsel med mera. Medfédda neuro-
psykologiska funktionsnedsittningar och beteendestorningar ir vanligt forekom-
mande och hor till de kriterier som ska vara uppfyllda vid FASD-tillstand (med
undantag for ARBD) [22,23]. Exempel pa sidana funktionsnedsittningar ir
nedsatta kognitiva funktioner, till exempel nedsatt intellektuell f6rméaga, minnes-
nedsittningar och inldrningssvarigheter [16]. En individ som har dessa funktions-
nedsittningar kan ha svirt med abstrakt tinkande, att fora teoretiska resonemang
och svért att ldra sig av tidigare erfarenheter och generalisera kunskaper.

Nedsittning av exekutiva funktioner brukar lyftas fram i samband med FASD
[16]. Exekutiva funktioner 4r en sammanfattande benimning pd de formagor
som en person behover for att kunna reglera sitt beteende och for att kunna
anvinda sin kapacitet for till exempel inlirning och socialt samspel — hit hor
formagorna att kunna fokusera och uppritthilla uppmirksamheten, ha kontroll
over impulser och aktivitetsniva, kunna planera och samtidigt vara flexibel och
kunna anpassa sig efter en situation. Svarigheter med exekutiva funktioner kan
yttra sig som hyperaktivitet, det vill sdga svarigheter att sitta stilla och en kinsla
av rastloshet, men ocksa som lag aktivitetsnivd. Det kan vara impulser i stunden
som styr beteendet och personen kan vara littdistraherad med ett oorganiserat,
oplanerat beteende.

Funktionshinder

De tidigare beskrivna funktionsnedsittningarna kan gora flera vardagliga situ-
ationer svara att hantera, eftersom funktionerna behovs for att kunna fungera
i samhillet och i relation till andra minniskor. Individer som lever med dessa
funktionsnedsittningar riskerar dirfor att utveckla problem i familj, férskola,
skola och i andra sammanhang. De blir begrinsade av sina svarigheter bade
inldrningsmissigt och socialt [24]. De kan dven ha svart att klara sig sjdlva i
det dagliga livet, ha svart med sociala relationer, bristande delaktighet i fritids-
och kulturaktiviteter och demokratiska processer.

Personer med kognitiva svirigheter och bristfillig utbildning kan ha svart att
bade fi ett arbete samt att kunna behélla det. Darmed riskerar dessa personer
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att inte kunna vara sjilvforsorjande utan istillet bli beroende av ekonomiske
bistind och sjuk- eller aktivitetsersittning. De kan ocksa ha problem med dilig
psykisk hilsa, sisom psykotiska symtom, depression och dngest eller bipolir
sjukdom [25], samt med nyttjande av alkohol eller narkotika [26].

De beteendeproblem som ibland férekommer hos individer som uppfyller
kriterierna for FASD, har dven foreslagits kunna leda till en 6kad risk for att
hamna i kriminalitet [27,28]. I en brasiliansk studie fann man till exempel

att ungdomar som exponerats for alkohol under graviditet hade utvecklat ett
kriminellt beteende [29] och bland kanadensiska ungdomar uppskattas risken
att hamna i fingelse for dessa individer vara 19 ganger storre 4dn f6r de som
inte uppfyller kriterierna fé6r FASD. I Kanada har det 4ven visat sig vid gjorda
uppskattningar att det kan finnas ett hogt antal odiagnostiserade personer med

FASD inom kriminalvirden [30].

Omfattning av svarigheter

Forekomsten av FASD i Sverige dr oklar. Trots att FAS har status som diagnos

i ICD-10 och relativt tydliga internationella diagnoskriterier anser forskare,
kliniker och brukarorganisationer att diagnosen stills alltfor sillan i relation

till hur vanligt man tror att tillstainden 4r [31,32]. Dessutom kan tillstand
som relateras till alkoholexponering under fostertiden och som inte uppfyller
kriterierna for FAS, vara okinda inom sjukvirden [33,34] eftersom det saknas
konsensus kring FASD och dess existens. Detta kan innebira att individer med
FASD kan vara oidentifierade och att férekomsten dérfor kan vara hogre dn vad
studier och register visar.

For att kunna virdera betydelsen av denna typ av diagnostik dr det viktigt att
veta magnituden av olika funktionsnedsittningar och funktionshinder i de
definierade grupperna under FASD-paraplyet (FAS, pFAS, ARND, ARBD)
och detta dr huvudfokus i avsnittet om prevalens av funktionsnedsittningar och
livssituation i Kapitel 4.

Samhallets stod till barn och foraldrar

Barn som uppfyller kriterier for FASD har en varierande och komplex problema-
tik och ett behov av extra insatser jaimf6rt med jimnariga. Dessutom paverkas
familjernas och andra nirstdendes livssituation av barnens funktionsnedsitt-
ningar. Dessa familjer kan dessutom ha ett sirskilt behov av samhillsstod, som
till exempel vid familjehemsplaceringar, adoption eller da f6rildrarna har en
beroendesjukdom eller andra svarigheter. Samhillets insatser behover darfor
anpassas. Extra resurser krivs och styrs dock i manga avseenden av lagar och
andra forfattningar. Det finns dessutom lokala 6verenskommelser som avgér hur
arbetsuppgifter och ansvar fordelas. I foljande avsnitt beskrivs de aktdrer som ska
bidra med insatser till dessa barn och deras familjer, vilka insatser som de har att
tillgd och organisationen av dessa insatser, samt aktdrernas skyldigheter och indi-
viderna och deras familjers rittigheter. I Kapitel 5 utvirderas det vetenskapliga
underlaget for insatser till individer med FASD och deras familjer.
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Hilso- och sjukvard

Barnhilsovarden och barnmedicinska kliniker och mottagningar 4r vanligen
inkopplade vid identifiering av FASD (Tabell 2.2 och 2.3). Misstankar om
FASD kan finnas redan frin nyféddhetsperioden nir en forildrar har en kind
beroendeproblematik. I vissa fall finns tillvixtstdrning och/eller missbildningar
eller yttre kiinnetecken i barnets utseende som gor att misstanke om FASD
kommer upp tidigt vid rutinmissiga hilsokontroller; detta giller barn fodda i
Sverige liksom barn som adopterats frin andra linder. Fragestillningen FASD
kan ocksa vickas senare, till exempel i samband med utredning av avvikelser

i utvecklingen. Sidana utredningar kan goras bide inom barnmedicin och
barnpsykiatri och pa barn i alla dldrar. Till barnpsykiatrisk mottagning kommer
ockséd barn med beteendeproblem och/eller misstanke pé psykiatrisk sjukdom.
Kunskap om och uppmirksamhet pa tecken pd FASD maste siledes finnas
ocksa vid utredningar pd barnpsykiatrisk mottagning. Barn med FASD och
deras vardnadshavare behover sedan uppfoljning pa barnmedicinsk eller barn-
psykiatrisk mottagning for kompletterande utredning vid behov och for att
kunna ta upp hilsoproblem (somn, nutrition, beteende m.m.). Elevvirden har
ocksa en viktig funktion. For vissa barn krivs extra medicinska kontroller och
dtgirder, exempelvis for barn med avvikelser i syn och dgonstatus och/eller med
hérselproblem. I Figur 2.1 beskrivs tva patientfall.

Niva | Niva I Niva Il E:ge:ozsiﬁ( vid
Intention ~ Diagnos = bendmning  Kartlaggning av Sokande efter bakgrund/ avvikelser i utveckling
enligt internationellt funktionsniva orsak/en medicinsk och beteende hos barn.
klassifikationssystem* inom olika omraden diagnos samt efter andra
samtidiga halsoproblem
Metodik Genom intervjuer, Beddmningar med Medicinska undersokningar/
observationer (samt olikainstrumentochav ~ beddmningar for att finna
testningar efter behov),  olika yrkeskategorier tecken pa genetisk faktor
bedéms om kriterierna kan ingd; omfattningen  och/eller skadefaktor i
ar uppfyllda for en viss varierar. Kartlaggning omgivningen, som kan férklara
diagnos (eventuellt utfors ocksa i vardagen  symtombilden. Férutom
fér mer én en) i forskola/skola utan ovanstaende faktorer inverkar
att det behéver vara ocksa sociala forhallanden till
kopplat till att man hur symtombilden ter sig
soker efter en diagnos
Betydelse  Ger individ/familj Nodviandigt for att Kunskap kan minska
mojlighet att soka kunna ge ratt form komplikationer till ett tillstand/
information, fa kontakt av insatser, t.ex. i forbattra halsolaget
med brukargrupp m.m.  habiliteringen. For familjer kan kunskapen
Kan i vissa fall innebdra Kartlaggning kan minska oro och behov att
att barn och familj far behova upprepas soka ytterligare utredningar.
specifika resurser i under barnets uppvaxt  Vid vissa tillstand kan familjer
samhallet (t.ex. via LSS) erbjudas genetisk vagledning
Speciellt Stor variation inom Stor variation; vissa En tydlig medicinsk diagnos
vid FASD  gruppen med FASD; monster av svarigheter ~ som FAS kan ha positiva

barn kan ocksa ha
betydande svarigheter
utan att nagon
diagnos staimmer

in vad giller deras
avvikelser i utveckling
och beteende

beskrivs i studier
men inte sa att detta
stdmmer in pa alla
barn som uppfyller
kriterier for FASD

effekter enligt ovan men
risker kan ocksa finnas for att
individer kdnner sig utpekade.

For 6vriga diagnoser inom
FASD, dér orsaksférhallanden
kan vara mer komplexa, 6kar
den etiska problematiken

* De vanligaste diagnoserna a&r ADHD, autism, intellektuell funktionsnedsattning (tidigare
bendmnt utvecklingsstorning), sprakstérning, dyslexi och andra specifika inlarningssvarigheter.
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Tvi exem-;a:etl’:l; ﬁj Kon, alder och bakgrund Diagnostisering

diagnostik av misstankt g0 74,

FAS kan se ut. Beddmning pa barnmedicinsk klinik da flickan

dr 18 manader gammal visar klar bild av FAS

Adopterad frén Osteuropa (diagnostik niva lll i tabellen ovan).

vid 9 manaders alder
| forskolealdern noteras sen sprakutveckling samt
koncentrationsproblem; utredning infor skolstarten
(diagnostik niva I) leder till diagnosen ADHD.

Flickan uppvisar ocksa svarigheter med socialt
samspel och kommunikation men inte sa att
kriterierna for autism ar uppfyllda. Hon har
kognitiva svarigheter med begavningsniva som
ligger lagt inom det sé kallade normalomradet pa
gransen till intellektuell funktionsnedséttning.

Kartlaggning av neuropsykologiska/kognitiva
bakgrundsfaktorer visar svarigheter

med sprakforstaelse och patagliga
brister i arbetsminne (niva Il).

Planerade insatser och uppféljning: Vid
skolstarten kommer flickan att fa extra vuxenstod i
inlarningssituationer och fér att underlatta samspelet
med jamnariga. Familjen har kontakt med en
barnmedicinsk mottagning fér medicinska fragor
och for att efter behov fa hjilp med intyg, remisser
till andra instanser och dylikt; diskussion pagar om
mojligheten att fa insatser fran ett habiliteringsteam.

Pojke, 10 ar En allsidig utvecklingsbedémning visar att pojken har
intellektuell funktionsnedsittning (med IQ <70
kombination med tydliga svarigheter med aktiviteterna
i vardagen). Kartlaggning av 6vriga férmagor visar
uttalade svarigheter med arbetsminne och vissa
perceptionsproblem (diagnostik nivaerna | och Il).

Enligt journalanteckningar har pojken
haft en normal nyfoddhetsperiod.
Han blev tidigt remitterad till 6gon-
lakare pa grund av skelning och

han hade tdta 6roninflammationer

som liten. Horselundersokning vid Vid samtal med pojkens féraldrar (vid forsok att
skolstarten visar horselnedsattning, diagnostisera pa niva lll) framkommer att fadern
som troligen funnits en tid. visat drag av ADHD. Graviditeten upptacktes relativt

sent, runt vecka 10-12. Modern anvande alkohol i
vad hon sjélv bedémer vara normal omfattning for
svenska kvinnor. Hon minns att hon var pa fest ett par
ganger under de forsta manaderna av graviditeten.

Pojken &r kortvuxen jamfort med
foraldrar och syskon. Han har ocksa
ett relativt litet huvudomfang (pa
gransen till det som enligt kriterierna
anses tyda pa FAS). Han har inte ndgra  Enligt bedémning pa barnneurologisk mottagning har
speciellt avvikande ansiktsdrag. pojken inte nagra symtom som ger anledning att géra
en magnetkameraundersokning av hjarnan. Utredning
med tanke pa arftliga faktorer visar inget avvikande
(med reservation for att det finns granser for vad

som kan upptidckas med nuvarande metodik).

| skolan uppvisar pojken
inlarningssvarigheter och har
problem med kamratkontakter.

Planerade insatser och uppfoljning: Det bedoms
inte vara aktuellt att anvanda nagon term inom FASD for
att beskriva pojkens svarigheter. Fordldrarna uppfattar
att det varit till hjélp att fa diskutera méjliga orsaker; de
dr inférstadda med att det inte gér att utesluta inverkan
av alkohol bland komplexa och samverkande faktorer.

Pojken far insatser fran ett habiliteringsteam
vilket inkluderar lakare.

Insatser fran socialtjanst

Socialtjinsten kan vara inkopplad frin det att barnet ér litet som vid tidig
placering i familjehem, men ibland blir behoven tillrickligt tydliga forst senare.
I mindre lyckosamma fall krivs intensiva insatser under barnets uppvixt med
exempelvis omplaceringar, boendestdd och annat. Vissa barn som uppfyller
kriterier f6r FASD har diagnoser som gor att de har ritt till stod och service
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enligt Lagen om st6d och service till vissa funktionshindrade (LSS), som till
exempel vid psykisk utvecklingsstorning eller autism. I minga kommuner eller
stadsdelar kan familjer som har barn med ADHD och liknande svarigheter till
exempel f forildrastod och trining dir olika metoder anvinds. Ofta ges infor-
mation och trining i grupp, men det varierar beroende pd om detta sker helt i
socialtjanstens regi eller i samverkan med barnpsykiatrisk mottagning.

Sarskilt stod i forskola och skola samt olika skolformer

En betydande andel av alla barn i en drskull har svirigheter och behéver sir-
skilt stod i forskola och skola. Till denna grupp hér dven barn som uppfyller
kriterier f6r FASD. Om barnet har en diagnos eller inte ska enligt Skollagen
(2010:800) inte ha nagon betydelse for om barnet ska fa tillgang till extra
stdd, utan det dr barnets behov och forskolans eller skolans bedomning som
ska vara avgorande. Parallellt kan det ocksa vara nédvindigt med en utredning
(en diagnostisk process) for att fa fram tillrickligt god beskrivning av barnets
formagor och problem, for att den ritta miljon ska skapas och adekvat stod ska
sittas in. For de barn som uppfyller kriterierna f6r FASD kan det handla om
varierat behov av hjilp — till exempel med inldrning och socialt samspel samt
for att utveckla leken och hitta sitt att motverka problem med koncentration,
planering och impulsivt beteende.

I en etnografisk avhandling om skolsituationen for barn med syndromdiag-
noser (bland annat barn med FAS) frin Goteborgs universitet, framkom att
det som ir specifike for denna diagnos i skolsituationen, inte ir sd unike [35].
Elevers individuella forutsittningar samt andra faktorer inverkar pa hur skol-
situationen gestaltar sig. Kommunikationen, relationen och samverkan mellan
olika aktorer i och utanfor skolan ir avgdrande f6r mojligheter till delaktighet
och lirande bland elever med behov av sirskilt stod. Lirare fann att en diagnos
kan underlitta ett professionellt forhallningssitt, ge forklaringar och forstaelse
samt vara ett patryckningsmedel. Enligt avhandlingen ir en diagnos trots allt
inte nagon betydelsefull forklaring till vad som hinder i skolsituationen och

den ger begrinsad vigledning for hur det pedagogiska arbetet ska bedrivas.

Extra anpassningar inom ramen f6r ordinarie undervisning kan ges till elever
dir det finns risk for att kunskapsmélen inte nds. Om det inte ricker med extra
anpassningar kan sirskilt stod ges i form av insatser utanfor ordinarie under-
visning. Eleven kan ha s omfattande behov av struktur att specialpedagogiska
insatser kan behovas under en lingre tid. Ett individuellt dtgirdsprogram utar-
betas for varje elev och skolan kan dven ansoka om specialpedagogiskt stod for
insatser till ett barn vid Specialpedagogiska skolmyndigheten.

Barn som inte beddms kunna né upp till grundskolans kunskapskrav pa grund
av en intellektuell funktionsnedsittning, ska tas emot i grundsirskolan (Skolla-
gen 7 kap. 5 ). Detta provas av barnets hemkommun. Beslut om mottagande i
grundsirskolan ska féregds av en utredning som omfattar en pedagogisk, psyko-
logisk, medicinsk och social bedomning. Samrid ska ske med barnets virdnads-
havare nir utredningen genomfors.
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Gymnasiesirskolan ska ge elever med intellektuell funktionsnedsittning en for
dem anpassad utbildning som ska ge en god grund f6r utveckling och ett aktivt
deltagande i samhillslivet (18 kap. 2 §).

Habilitering

Begreppet habilitering betyder att ge stod och behandling till personer som

har medfodda eller tidigt forvirvade livslanga funktionshinder. Detta skiljer

sig fran rehabilitering som ges till skadade personer som tidigare varit friska.
Habilitering bedrivs i Sverige inom landstingen vid habiliteringscenter for
vuxna eller barn och vissa speciella enheter som habiliteringsenheter pa skolor
for barn med rérelsehinder; inom en del landsting finns ocksa sirskilda centra
for barn och vuxna med tillstind inom autismspektrum. Multiprofessionella
team ger insatser efter individuellt behov; i teamen ingér oftast, men inte alltid,
arbetsterapeuter, kuratorer, logopeder, likare, psykologer, specialpedagoger,
sjukgymnaster och sjukskéterskor. Det finns undantag i hur teamen 4r sam-
mansatta, till exempel kan likare och sjukskéterskor saknas i teamen, vilket da
innebir att personal pa barnmedicinska och barnpsykiatriska mottagningar bér
samverka med habiliteringsteam kring medicinska frigor. Aven familjemedlem-
mar till barn med funktionshinder kan behéva insatser i form av rad, stod och
behandling. Genom ett kvalificerat stdd med insatser till bide barnet, familjen
och dess nitverk vill man paverka sivil barnets mojligheter till en god uppvixt
som forildrarnas vilbefinnande. For att barn ska vara aktuella for insatser fran
barnhabiliteringens team krivs (som regel) att de genomgatt en utredning som
lett fram till en diagnos.

Vilka grupper som far insatser frin habiliteringsorganisationen varierar inom
landet. Ansvarsomraden kan vara uppdelade pé olika sitt mellan habilitering
och barn- och ungdomspsykiatriska mottagningar, till exempel for barn med
avvikelser i utvecklingen som ADHD och autismspektrumtillstind. Manga per-
soner med betydande funktionsnedsittningar fir inte tillgdng till habilitering.
For dessa personer dr det inte heller sjilvklart att de far nagot stadigvarande
stod fran psykiatri eller kommunala instanser. Detta giller exempelvis personer
med tydliga kognitiva svirigheter men med testresultat som ligger 6ver den nivd
som motsvarar intellektuell funktionsnedsittning (Faktaruta 4.1). Barn med
svar sprakstorning hor ocksé hit. Det finns ocksd barn med komplexa svérig-
heter som innefattar flera omraden men dir inte nigon enskild diagnos kan
stillas. Barn som uppfyller kriterier f6r FASD hér till gruppen med sammansatt
eller komplex problematik dir det inte alltid gir att faststilla ett val beskrivet
funktionshinder som idag leder till insatser frin landstingens habiliteringsteam.
Litteraturen om habilitering vid FASD bygger pé forutsittningen att tidig
intervention kan vara av virde for att minska de funktionsnedsittningar som
foljer av det medicinska tillstdindet [23]. I en oversikt beskriver Bertrand och
medarbetare att insatser som utarbetats for andra grupper anvinds utan anpass-
ningar till FASD med underforstadd asikt att en sadan anpassning ar virdefull
[36]. I Kapitel 5 utvirderas stdd till barn, fordldrar och familjer.
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Juridiska utgangspunkter
for stod i olika former

For barn som uppfyller kriterier for FASD och deras virdnadshavare kan stodet
frin samhillet ha en avgorande betydelse. En viktig utgingspunkt r att mojlig-
heterna att fa stéd frin skolan, sjukvarden och socialtjinsten inte ska vara
beroende av nigon diagnos, utan av den enskildes behov av stéd och oavsett
vad som har orsakat behovet.

Det dr barnets bista som ska prioriteras vid alla atgirder som rér ett barn.
Begreppet "barnets bista” dr grundpelare i Barnkonventionen och i Konventio-
nen om rittigheter fér personer med funktionsnedsittning. Vad som ir barnets
bista maste avgoras i varje enskilt fall. Ddremot kan en gravid kvinna i Sverige
inte tvangsvardas for sitt missbruk i syfte att férhindra fosterskador till foljd av
missbruket. Det ofédda barnet saknar darfor riteslige skydd.

Mojligheterna att fa stod inom hilso- och sjukvarden, skolan och socialtjinsten
regleras framfor allt genom bestimmelser i hilso- och sjukvardslagen (HSL),
skollagen (SkolL) och socialtjinstlagen (SoL), som giller alla barn och forildrar
(Bilaga 9). Lagen om stdd och service till vissa funktionshindrade (LSS) syftar
till att garantera personer med omfattande och varaktiga funktionsnedsittningar
stdd som kan undanréja svirigheter i den dagliga livsféringen (Bilaga 9). Det
finns bade likheter och skillnader i lagstiftningen pa detta omréide. De aktuella
lagarna innehaller exempelvis likartade bestimmelser om barnets bista och ritt
att vara delaktig, om individuella planer och samverkan. Skillnaderna mirks
tydligast nir det giller LSS, som inte giller alla utan bara vissa kategorier av
personer och vissa i lagen angivna insatser. Vilka grupper som omfattas av lagens
personkrets framgar av 1 § (bland annat personer “med intellektuell funktions-
nedsittning, autism eller autismliknande tillstind” (grupp 1).

For insatser inom hilso- och sjukvarden, skolan och socialtjansten finns det
en gemensam nimnare di mojligheterna att fa st6d inte 4r beroende av nigon
diagnos utan av den enskildes behov. Villkoren for ritt till insatser enlige LSS
skiljer sig saledes. Barn som uppfyller kriterier f6r FASD, men som inte tillhor
grupp 11 LSS, kan efter beddmning istillet komma att tillh6ra grupp 3 i LSS,
det vill siga personer "med andra varaktiga fysiska eller psykiska funktions-
hinder som uppenbart inte beror pd normalt aldrande, om de ir stora och
fororsakar betydande svérigheter i den dagliga livsforingen och ddrmed ett
omfattande behov av stod eller service”.

Vardnadshavare till barn med funktionsnedsittning kan ocksa ansoka om
vardbidrag hos Forsidkringskassan. Forutsittningarna for vardbidrag regleras
genom bestimmelser i 22 kap. socialforsikringsbalken. Virdbidrag kan beviljas
om barnet behéver sirskild tillsyn och vard under minst sex manader. Vird-
nadshavarna kan ocksd ha ritt till vardbidrag om det pa grund av barnets
sjukdom eller funktionshinder uppkommer merkostnader, det vill siga kost-
nader som en virdnadshavare har utéver de som ir normalt for ett barn utan
funktionsnedsittning.
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En laglig mojlighet till hjilp med att navigera i vardsystemet finns genom sd
kallad fast virdkontakt (HSL 29a). Vad som giller ifriga om hilso- och sjuk-
véirdens ansvar och uppgifter, skolans ansvar for stod till barn och elever, ritten
till bistand enligt SoL och ritten till insatser enligt LSS redovisas mer detaljerat
i Bilaga 9.
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Metod for
utvarderingen

Samrad mellan myndigheter

Under projektets ging har en myndighetsgrupp med representanter fran SBU,
Socialstyrelsen och Folkhilsomyndigheten (Kapitel 9) triffats vid flera tillfillen
for att precisera projektets fragor och inklusionskriterier, samt for att diskutera
tolkning och presentation av resultaten.

Litteratursokning
och inklusionskriterier

Med utgingspunkt frin projektets frigestillningar har systematiska sokningar
i bibliografiska databaser gjorts av informationsspecialist i nira samarbete med
sakkunniga och projektgrupp. S6kningarna ir gjorda i databaserna Cinahl,
Cochrane, Embase, ERIC, PsycInfo, PubMed, SocIndex, Sociological Abstracts
& Social Services Abstracts och Scopus. Syftet med s6kningen var att finga
alla vetenskapliga artiklar om FAS/FASD, utan nigra begrinsningar till typ av
insats, studiedesign eller var studien gjorts. Sokningen begrinsades till veten-
skapliga artiklar pa engelska eller skandinaviska sprik. Ingen avgrinsning till
publiceringsar gjordes i sjilva sdkningen, men projektgruppen valde att inféra
en tidsbegrinsning i granskningen av artikelsammanfattningar. Man valde
da att endast granska de artiklar som publicerades fran ar 2000 och framit
angiende tillstindsbeskrivning av FASD, eftersom tillstinden pFAS, ARND
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och ARBD definierades forst under senare ar, och fran ar 1990 och framat for
artiklar angiende insatser riktade till barn och familj samt kvalitativa studier.

For studier om prevalens av funktionsnedsittningar hos personer med diagnosen
FAS, kompletterades sokningen med studier publicerade fére 2000 utifran refe-
renserna i en publicerad systematisk dversikt publicerad 2016 om samsjuklighet

och FASD [37].

Artiklarnas referenslistor har granskats och handsékning har ocksa gjorts.
Sokningarna i databaserna gjordes i september 2015, med en uppdatering
i juni och en i september 2016. Sokstrategierna redovisas i detalj i Bilaga 3.

For sokning efter kvalitativa studier kompletterades de mer omfattande sok-
ningarna, vars syfte var att identifiera publicerade vetenskapliga artiklar, med
enklare och nigot mindre omfattande s6kningar efter svenska avhandlingar och
uppsatser (s kallad gré litteratur). Dessa sokningar gjordes i september 2016

i databaserna DIVA och SwePub. Sokstrategierna redovisas i detal;j i Bilaga 3.
Gri litteratur soktes dven pa universitet och organisationers webbplatser samt
genom kontakt med FAS-f6reningen.

Populationer

I den systematiska Gversikten pa prevalens av funktionsnedsittningar och social
situation inkluderades endast studier av populationer som uppfyllde kriterierna
for nagot av foljande tillstand [9,10,12,13,18]:

Fetal alcohol syndrome (FAS, diagnoskod Q86.0; ICD-10) [4]
Partial FAS (pFAS)
Alcohol-Related Birth Defects (ARBD)

Neurobehavioral Disorder associated with Prenatal Alcohol Exposure
(ND-PAE)/Alcohol-Related Neurodevelopmental Disorder (ARND).

De systematiska 6versikterna av upplevelser och erfarenheter samt nytta och
risk av insatser till barn och familjer inkluderar dven grupper av individer som
uppfyller kriterier for tvi eller flera av ovanstdende tillstdnd, eller individer som
uppfyller kriterier fér paraplytermen FASD utan att preciseras nirmare. Dessa
utvirderingar inkluderar dven studier pa forildrars upplevelser och erfarenheter
samt effekter av interventioner riktade till férildrarna.

Interventioner

Studier av insatser for barn som uppfyller kriterier f6r FASD och deras familjer
har inkluderats endast om effekten av den riktade interventionen kan jimforas
med tillstaindet i en kontrollgrupp dir barnen eller forildrarna fir en annan
intervention eller en sedvanlig insats i virden, skolan eller socialtjinsten.
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Interventioner for barn kan till exempel vara:

neurokognitiva
pedagogiska

trining i social firdighet
Interventioner for forildrar/familj kan till exempel vara:

avlastning
utbildning
socialarbetarkontakt

Utfallsmatt

For barn och ungdomar

Utvirderingen inkluderar studier med utfallsmatt pa individers fysiska och
psykiska hilsa, funktionsformaga och sociala situation.

Utfallsomriden for barn kan vara effekter pa och upplevelser av

fysisk och psykisk hilsa

formaga avseende kognition, social interaktion/kommunikation,
impulskontroll

fardigheter avseende sprik och tal, lisning, skrivning, matematik, hantera
information, sikerhet

social situation (utbildningsniva, férsorjning, kriminalitet, eget boende,
daglig livstoring, familjeforhéllanden sisom placering utanfor egen familj).

Utfallsomriden for forildrar kan vara effekter pa och upplevelser av

formaga att hjilpa och hantera barnet och familjelivet
fysisk och psykisk hilsa, stress

och social situation (ekonomi, arbete, boende och familjesituation).

En forsta gallring av de artikelsammanfattningar som genererades vid databas-
sokningen gjordes vid SBU:s kansli av fyra personer som tva och tvd gjorde
bedémningarna oberoende av varandra. De sakkunniga i projektet gjorde
sedan ytterligare en granskning av abstrakten. De studier som minst en av de
sakkunniga beddmde vara relevanta for fragestillningen bestilldes i fulltext. De
studier som vid granskningen av den fullstindiga texten inte visade sig uppfylla
inklusionskriterierna exkluderades efter konsensusbeslut (Bilaga 5).
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Figur 3.1
Flodesschema 6ver
ingaende studier och
exkluderade studier.

Granskade abstrakt
Funktionsnedsattningar
och social situation samt
upplevelser av tillstand
och insatser (fran ar
2000): 1626

Effekter av insatser
(fran ar 1990): 2 142

—

|

Exkluderade abstrakt
Funktionsnedsattningar
och social situation: 1140

Effekter av insatser: 1916

Handsokta
fulltextartiklar
Funktionsnedsattningar
och social situation: 19

Upplevelser av tillstand
och insatser: 1 (uppsats)

Effekter av insatser: 1

Fulltextartiklar
Funktionsnedsattningar
och social situation: 458

Upplevelser av tillstand
och insatser: 48

Effekter av insatser: 227

Exkluderade
fulltextartiklar
Funktionsnedsattningar
och social situation: 435

Upplevelser av tillstand
och insatser: 29

Effekter av insatser: 212

!

Inkluderade
fulltextartiklar
Funktionsnedsattningar
och social situation: 23

Upplevelser av tillstand
och insatser: 19

Effekter av insatser: 15

v

4

v

Lag risk for bias
Funktionsnedséttningar
och social situation: 10

Upplevelser av tillstand
och insatser: 3

Effekter av insatser: O

Medelhdg risk for bias
Funktionsnedsattningar
och social situation: 10

Upplevelser av tillstand
och insatser: 15

Effekter av insatser: 6

Hog risk for bias
Funktionsnedsattningar
och social situation: 3

Upplevelser av tillstand
och insatser: 1

Effekter av insatser: 9

Metodik for bedomning av risk

for systematiska fel (bias)

Bedémningen av risken for systematiska fel i studierna gjordes av tva granskare
oberoende av varandra med stod av granskningsmallar (Bilaga 4). Vid olika
bedémningar togs konsensusbeslut efter diskussion med ytterligare projektmed-
lemmar. I de fall granskningen gillde en studie dir nagon av medlemmarna i
projektgruppen varit medforfattare eller haft nigon annan form av bindning till
studiens innehdll, granskades och virderades studien av ndgon annan medlem i
projektgruppen. Studier av lag eller méctlig risk for systematiska fel 4r inklude-
rade i samtliga analyser och finns beskrivna i Bilaga 1. For studier som utvirde-
rade insatser till barn och familjer dr 4ven de med hog risk for systematiska fel

inkluderade.
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For kvalitativa studier anvindes en litt modifierad version av CASP (Critical
Appraisal Skills Programme) for granskning som i4r en granskningsmall som
fokuserar pa metodiken och rapporteringen i en studie [38]. Samtliga studier
som berérde personer med FASD eller forildrar till dessa och bedomdes ha data
genererade av en kvalitativ forskningsansats inkluderades i analysen.

Metoder for sammanvagning
av resultat

Sammanvagning av kvantitativa resultat

Sammanvigningar 6ver prevalens av funktionsnedsittningar i 6versikten
gjordes i Comprehensive Meta Analysis (CMA), Version 3.3070. Random-
effects model anvindes vid sammanvigningen.

Endast narrativa sammanvigningar gjordes for effekterna av olika insatser da
populationerna i de olika studierna bedomdes vara for olika f6r en metaanalys.

Dataanalys kvalitativ syntes

Data analyserades primirt av en grupp om fem personer som liste varje artikel
som ingick i materialet och inledningsvis gjorde en sjilvstindig preliminir ana-
lys. Forforstaelsen hos dessa personer bygger pé erfarenheter fran preklinisk och
klinisk medicinsk forskning, medicinsk etik, socialmedicin och socialt arbete
samt arbete med systematiska litteraturoversikter.

Vi anvinde deskriptiv kvalitativ innehallsanalys med fokus pa det manifesta
innehéllet i upplevelserna oavsett vilka analysmetoder som hade anvints i

de ingdende studierna [39,40]. Till skillnad mot enskilda studier med denna
metod, dér forstanivateman (subkategorier) extraheras induktivt ur insamlade
radata och direfter kondenseras/reduceras till mer 6vergripande andra- och
tredjeniviteman (kategorier och teman), utgick detta syntesarbete frin de
resultat som presenterades i respektive text for att generera forstanivateman.
Kondensering och reduktion gick till p samma sitt som vid enskilda original-
studier, aven om befintliga andra- och tredjenivateman kunde beaktas.

Initialt identifierades angivna forstaniviteman, tolkades (om oklart formulerade
men dir det gick att enas om en bista tolkning), preciserades samt verifierades
mot bakgrund av de beligg som forfattarna i respektive artikel presenterat.

D4 samma forstanivatema ansags foreligga i fler 4n en artikel placerades dessa
forekomster under ett och samma tema. Om ett angivet forstanivitema ansigs
innehélla fler 4n ett tema delades det upp i relevant antal. I ndgot fall nimndes
att ett antal forstaniviteman erhillits medan endast andraniviteman presen-
terades. Dessa andraniviteman hanterades d4 som forstaniviteman. Vissa
forstanivateman kom i den fortsatta tolkningsprocessen att betraktas som
andraniviteman och tvirtom.

KAPITEL3  METOD FOR UTVARDERINGEN 31



Direfter f6ljde ett gemensamt tolkningsarbete utifran tillgingen till hela
materialet, dir enskilda teman kunde ifragasittas och ytterligare preciseras.
Flera verifierade teman rubricerades om for att tydligare svara mot innehallet.
Nir konsensus uppnatts om de olika temana gjordes en bedomning av var tilltro
till om de var en rimlig representation av det aktuella fenomenet, baserat pa
CERQual (Faktaruta 3.2) [1]. De erhillna f6rsta-, andra- och tredjenivitemana,
inklusive belidgg for dessa, diskuterades slutligen gemensamt i hela projekt-
gruppen for att ytterligare kritiskt beddma den framtagna analysen.

Det vetenskapliga underlagets styrka

SBU anvinder det internationellt utarbetade systemet Grading of Recommen-
dations Assessment Development and Evaluation (GRADE) f6r att bedoma
hur tillforlitliga de kvantitativa resultaten ir (Faktaruta 3.1) [41]. I denna
utvirdering har vi anvint GRADE-CERQual f6r att bedéma tillforlitligheten
av sammanvigda teman for de kvalitativa studierna, Faktaruta 3.2 [1].

Faktaruta 3.1

Bedémning av . . . . . .
resultatens tillférlitlighet Studiekvalitet avser den vetenskapliga kvaliteten hos en enskild studie och dess

med GRADE formaga att besvara en viss fraga pa ett tillforlitligt satt.
(kvantitativa data).
Evidensstyrkan ar ett matt pa hur tillforlitligt resultatet ar. SBU tillimpar det
internationellt utarbetade evidensgraderingssystemet GRADE. For varje effektmatt
utgar man i den sammanlagda bedémningen fran studiernas design. Darefter kan
evidensstyrkan paverkas av forekomsten av férsvagande faktorer som studiekvalitet,
samstdmmighet, dverférbarhet, precision i data och risk fér publikationsbias.

Evidensstyrka graderas i fyra nivaer:

Starkt vetenskapligt underlag (P@@@®). Bygger pa studier med hog eller
medelhog kvalitet utan forsvagande faktorer vid en samlad bedémning.

Mattligt starkt vetenskapligt underlag (9@® ). Bygger pa studier med hog eller
medelhog kvalitet med forekomst av férsvagande faktorer vid en samlad bedémning.

Begransat vetenskapligt underlag (2@ 00). Bygger pa studier med hog eller
medelhdg kvalitet med kraftigt forsvagande faktorer vid en samlad bedémning.

Otillrackligt vetenskapligt underlag (§OO0). Nér studier saknas, tillgdngliga
studier har lag kvalitet eller dar studier av likartad kvalitet visar motsdgande resultat,
anges det vetenskapliga underlaget som otillrackligt.

Ju starkare evidens desto mindre sannolikt dr det att redovisade resultat kommer
att paverkas av nya forskningsron inom dverblickbar framtid.

Slutsatser
| SBU:s slutsatser gors en sammanfattande bedémning av nytta, risker och
kostnadseffektivitet.
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CERQual &r utvecklat inom GRADE for att bedoma tillforlitligheten (evidensstyrkan)
hos det sammanvéagda resultatet av kvalitativ forskning [1]. Tillforlitligheten
paverkas av faktorer som metodbrister i de ingdende studierna, i vilken utstrackning
underliggande data dr entydiga (koherens) och relevanta for frigan samt om
underliggande data ar tillrdckligt rikt.

Tillforlitligheten graderas i fyra nivaer:

Hog tillforlitlighet (2©@®). Det ar mycket troligt att fyndet i 6versikten ar en
rimlig representation av fenomenet av intresse.

Mattlig tillforlitlighet (®®®0). Det ar troligt att fyndet i dversikten dr en rimlig
representation av fenomenet av intresse.

Lag tillforlitlighet (®®0O0O). Det dr mojligt att fyndet i dversikten ar en rimlig
representation av fenomenet av intresse.

Mycket lag tillforlitlighet (POOO). Det ar oklart om fyndet i 6versikten dr en
rimlig representation av fenomenet av intresse.

Ekonomiska aspekter

En 6vergripande granskning av litteraturen kring ekonomiska aspekter av
FASD gjordes utifran litteratursdkningen till projektets 6vriga fragor, beskrivet
ovan. Aven en sokning efter relevanta myndighetsrapporter i Sverige gjordes.
Syftet var att identifiera faktorer som paverkar samhillskostnader i en relevant
svensk kontext.

Etik

Ett viktigt inslag i utvirderingen har varit att belysa etiska och sociala aspekter
av diagnostisering, insatser i form av habilitering och familjestod for barn som
uppfyller kriterier for FASD. Fragor som stillts har varit av typen: Finns det
nagot i sig etiskt problematiskt med diagnostisering av FASD? Med habilitering
och familjestdd utifran sidan diagnos? Vilka dr de direkta och indirekta kon-
sekvenserna pa hilsa och vilbefinnande av en pa detta sitt inriktad diagnosti-
sering, habilitering och familjest6d? Fragorna har i mojligaste man besvarats i
diskussioner inom projektgruppen, utifrdn relevant litteratur samt med stod av
diskussioner i en expertreferensgrupp, SBU:s vetenskapliga rad, en representant
for en patientorganisation for FASD och en referensgrupp av medicinetiker
(Kapitel 9). Reflektionerna kring etiska och sociala aspekter har ocksé berikats
av den syntes som gjorts av kvalitativa studier. Avstimning har vid flera till-
fillen gjorts mot SBU:s vigledning for identifiering av relevanta etiska fragor
for att minimera risken att viktiga aspekter forsummats [42]. Detta var ocksd
huvudskilet till att skapa en sirskild referensgrupp av medicinetiker.
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Vissa aspekter har inte nidrmare tagits upp i reflektionen kring etiska och sociala
aspekter av diagnostik, habilitering och familjestdd f6r barn som uppfyller
kriterier for FASD. Detta ror bland annat preventionsinsatser for att minska
alkoholkonsumtionen bland gravida modrar — denna diskussion hanteras av
andra myndigheter.

Etik omfattar i princip samtliga aspekter av det som ar virdefullt och viktigt,
till exempel vilbefinnande, lidande, rittvisa och respekt f6r autonomi och per-
sonlig integritet. Tillimpad normativ etik handlar om att identifiera de virden
och principer som ir relevanta i ett enskilt fall och analysera hur de ska vigas
samman i ett beslut om vad som bor respektive inte bor goras, och vem som
har ansvar for vad. FASD vicker manga etiska fragor, till exempel om rittvisa
for den enskilde, svirigheter i vardagen f6r berdrda individer och familjer, och
samhillets ansvar for att bidra med hjilp och stéd. Fokus f6r denna utredning
om FASD ligger pa identifiering av tillstind samt stédinsatser till barn som
uppfyller kriterier for dessa tillstind och deras familjer.

Referensgrupp

SBU har tagit hjilp av en referensgrupp bestiende av representanter fran verk-
samhetsomriden som barn- och médrahilsovard, missbruksvard, forskola och
skola samt fran FAS-foreningen [43] (Kapitel 9). Denna grupp har bland annat
belyst omréidet ur en svensk kontext med utgingspunke i tre évergripande
teman vid en workshop pid SBU i december 2015: Moter ni individer med
misstinkt FASD i er verksamhet? Finns det kunskap om FASD pa er arbetsplats
och vilka 4r era handlingsalternativ? Vad anser ni om virdet av att diagnostisera
FAS och definiera andra FASD tillstind? Gruppen har i 6vrigt inte deltagit i
arbetet med eller granskning av rapporten.

Brukarsamverkan med FAS-foreningen

I syfte att fa ett svenske brukar- och anhérigperspektiv i utvirderingen har

vi haft en fortldpande kontakt med FAS-foreningen [43]. SBU:s kansli har
ocksa dversatt och anpassat formuliret ”The HTAI Patient Group Submission
Template”, utarbetat av arbetsgruppen (PCIG, Interest Group on Patient and
Citizen Involvement) inom den internationella organisationen for utvirdering
av medicinska metoder, Health Technology Assessment International (HTAi)
[44]. Enkitens syfte dr att samla in viktig information fran patient-, brukar-
och anhérig-/nirstiendeorganisationer inom det omride som utvirderas.
Den oversatta versionen av formuliret har sedan anpassats till detta projekt.
FAS-féreningen fick sjilva besluta hur de ville besvara enkiten, vilket gjordes
genom diskussioner pd ett medlemsmote samt ett elektroniskt frageformulir
som riktade sig till personer med FASD och deras nirstdende. Svaren frin
FAS-foreningen presenteras i helhet i Bilaga 8 och diskuteras i Kapitel 6.
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Resultat -
Beskrivning
av tillstanden

I detta kapitel presenteras resultaten fran foljande:
En systematisk 6versikt pd prevalens av funktionsnedsittningar och social
situation hos personer som uppfyller kriterierna for FAS, pFAS, ARND
eller ARBD.

En registerstudie med data for personer med FAS i Sverige.

En systematisk 6versikt pd upplevelser och erfarenheter hos personer

eller anhoriga till ndgon som uppfyller kriterierna f6r FASD.

En granskning av samhillskostnader forknippade med FAS och FASD.
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En systematisk dversikt — Prevalens
av funktionsnedsattningar och
social situation hos personer som
uppfyller kriterierna for FAS,

oFAS, ARND eller ARBD

Den hir 6versikten dmnar att belysa tva fragor:

Vilken dr omfattningen av funktionshindren, den fysiska och psykiska
ohilsan och hur ser den sociala situationen ut hos de grupper som uppfyller

kriterierna for FAS, pFAS, ND-PAE/ARND eller ARBD?

Paverkas prognosen for funktionshindren, den fysiska och psykiska
ohilsan och den sociala situationen av individens élder vid diagnos/
tillstdndsbeskrivning?

Efter granskningen av de artikelsammanfattningar (abstrakts) som fangats upp i
den systematiska litteratursdkningen av studier publicerade r 2000 och framat,
identifierades totalt 458 artiklar som granskades i fulltext. Utav dessa uppfyllde
20 artiklar urvalskriterierna (Figur 3.1).

For diagnosen FAS granskades dven den vetenskapliga litteraturen som publi-
cerats fore ar 2000. For detta dndamal anvindes en systematisk 6versike frin
2016 dir man har inkluderat studier som undersékt prevalensen av samsjuklig-
het hos individer med FASD [37]. Vid en genomgéng av referenserna i denna
oversikt fann vi 19 studier av intresse om FAS. Dessa studier hade publicerats
mellan dren 1976 och 1998. Vid en granskning av studierna i fulltext bedom-
des tre studier uppfylla vara inklusionskriterier [25,45,46].

Orsaken till att majoriteten av de granskade studierna exkluderades vid fulltext-
granskningen var att de inte fokuserade pa faktiska uttryck av funktionstérmaga
eller livssituation utan istillet pa grundforskning. En annan orsak till exklusion

var att studierna inte innehdll grupper av personer med endera FAS, pFAS,
ND-PAE/ARND eller ARBD.

Efter kvalitetsgranskning (beddmning av risk for systematiska fel, bias) av de
totalt 23 inkluderade studierna, uppfyllde 20 studier kraven f6r medelhog
eller lag risk for bias for nagot eller nagra av studiens utfallsmate (Bilaga 1).
Dessa studier var genomforda i Sverige, Tyskland, Schweiz, USA, Kanada,
Sydafrika, Finland, Italien, Sydkorea och Norge. Studierna undersokte en
eller flera av grupperna FAS, pFAS, ARND och ARBD. I arton av dessa
studier inkluderades individer med FAS [25,45-61], i sju individer med pFAS
[1,9-10,16-17,24], i fem individer med ND-PAE/ARND [47,50,51,59—63]
och i en undersoktes individer med ARBD [51].
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I fyra av studierna deltog vuxna individer med FAS, i en studie deltog barn och
vuxna med FAS, pFAS eller ARND och i de 6vriga 15 deltog barn och ungdo-
mar med FAS, pFAS, ARND eller ARBD. Utfallsmatten i studierna var bland
annat fysisk hilsa, samtidig forekomst av diagnoser som ADHD och autism,
kognitiva funktioner och IQ, utbildning, psykiatriska problem, matt pd sociala
fardigheter, forekomst av alkoholproblem, narkotikamissbruk och kriminalitet
samt forsorjningsforméga. Samtliga studier beskrivs i Tabell 1.1-1.4 i Bilaga 1.
Nedan redovisas kortfattat resultaten separat for varje grupp, FAS, pFAS,
ARND respektive ARBD. Prevalensen av olika funktioner i de enskilda studi-

erna presenteras i Tabell 4.1.

FAS

Arton studier undersokte fysisk och psykisk hilsa, funktionsférméaga och
social situation hos personer med FAS. I fjorton av studierna underséktes barn
med FAS [45-47,49-51,54—61]. I fem studier undersdktes vuxna med FAS
[25,47,48,52,53].

Barn

I flera av de inkluderade studierna noterades avvikande kroppslig utveckling
hos barnen med FAS. I en svensk studie dir 21 barn med FAS undersoktes
hade 9 av 21 medfodda missbildningar eller avvikande kroppslig utveckling,
utdver det som ingar i diagnoskriterierna for FAS. Ogonsymtom fanns hos
manga, till exempel hade nio barn skelning och fyra barn hade underutveckling
av synnerverna [51]. I en studie fran Alaska, som omfattade 145 barn med FAS,
noterades mindre férindringar i uppbyggnaden av extremiteterna hos 30 pro-
cent (exempelvis korta, béjda fingrar), skelning i 23 procent och ett medfott
hjirtfel i 18 procent; krampanfall beskrevs hos 20 procent [46]. En grupp pa
22 barn och ungdomar med FAS hade med enstaka undantag nagon form av
horselnedsittning. Denna grupp var selekterad genom att 12 av patienterna
var fddda med gomspalt. Forfattarna beskriver hog risk for dterkommande
serésa oroninflammationer (vitska bakom trumhinnorna) som orsak till
horselproblem vilket dven forekom i gruppen som inte hade gomspalt. Dess-
utom var det vanligt med brister i tolkningen av ljudstimuli (Central Audi-
tory Processing Deficits) [45]. Vid diagnosen FAS kan siledes horselproblem
utvecklas av olika skil — dels pa grund av annorlunda uppbyggnad av mjukdelar
och skelett i ansiktet, dels pa grund av dysfunktion i hjirnan; 21 av 22 personer
i denna studie hade ocksa avvikelser i sprak- och eller talutvecklingen [45].

Sammantaget ger dessa studier en prevalens av hjirtfel pa 14 % konfidensinter-
vall (7,3 till 24,7) (Figur 4.2), skelning pa 14 % konfidensintervall (6,4 till 28,7)
(Figur 4.3), och hingande 6gonlock pd 6,1 % konfidensintervall (3,4 ill 10,7)
(Figur 4.4).

Utvecklingsférsening, exempelvis forsening av tal- och sprakutvecklingen och/
eller sen grov- och finmotorisk utveckling, beskrevs hos 76 procent i en studie
fran Alaska (n=145) [46]. I sex studier rapporterades intellektuell funktion

[46,49,51,54,56,57]. Intellektuell funktionsnedsittning fanns i en betydande

andel, men inte hos en majoritet av barn och ungdomar i studierna nimligen
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hos 6 av 24 [54], 8 av 21 [51], 29 av 145 [46], 6 av 43 [57], 11 av 13 [56] och
hos 13 av 23 [49]. Sammantaget ger dessa studier en prevalens av intellektuell
funktionsnedsittning pd 36 % konfidensintervall (20 till 55) (Figur 4.1). I tre
studier anges medelvirdet pa fullskalig IQ (Faktaruta 4.1) till 92 [58], 87 [61]
respektive 74 [51].

Faktaruta 4.1

Q 1Q eller intelligenskvot (IK) berdknas efter ett allsidigt sammansatt test som

administreras och tolkas av psykologer. Ofta anges ett sammantaget vérde,
“fullskale-1Q". For att det ska vara adekvat att presentera ett sammantaget resultat pa
IQ far det inte vara signifikanta skillnader mellan de huvudsakligen verbala och icke-
verbala/perceptuella deltesterna.

Traditionellt anges IQ 100 som medelvardet for intellektuell funktion. Resultat mellan
85 och 115 anges ligga inom genomsnittet (detta motsvarar nivaer mellan =1 SD och
+1 SD i normalférdelningen).

1Q 70 till 85 (niva mellan —1 SD och —2 SD) beskrivs ligga klart under genomsnittet.

IQ under 70 innebdr resultat betydligt under genomsnittet. IQ <70 i kombination
med svérigheter i vardagen/nedsatt adaptiv férmaga kan ge diagnosen intellektuell
funktionsnedséttning; tidigare anvidndes termen utvecklingsstérning alternativt
mental retardation [2].

Intellektuell funktionsnedsattning kan indelas efter IQ-niva i: Grav: 1Q = 0-20,
Svér: 1Q = 21-35, Mattlig: 1Q = 36-50, och Mild: 1Q = 50-70

Ett flertal verktyg kan anvéndas vid bedémning av 1Q, bland annat Wechsler
Intelligence Scale for Children (WISC-III-V) fér barn och the Wechsler Adult
Intelligence Scale-Revised (WAIS-R) for vuxna.

Forekomsten av andra avvikelser i utveckling och beteende (si kallade neu-
ropsykiatriska diagnoser) undersoktes hos 21 barn med FAS i en svensk studie
av Landgren och medarbetare [51]. De fann att ADHD forekom hos 13 barn
och autism hos 2 barn. Ett barn hade dessutom tvingssyndrom och tre barn
tics. I samma studie fann man ocksa att 2 av de 21 barnen hade en uppférande-
storning, 9 svarigheter att koordinera sina muskelrérelser och 8 trotssyndrom.
I den norska studien gjord av Elgen och medarbetare forekom ADHD hos 22
av de 23 undersokta barnen [49].

Steinhausen och medarbetare undersékte beteende och sociala firdigheter
hos barn med FAS i aldrarna 4 till 12 4r genom att be forildrarna fylla i
frageformulidr (n=38) [54]. Denna studie visade att 79 procent av barnen
med FAS var rastlosa, 97 procent var littstorda och 82 procent uppvisade
uppmirksamhetsstérningar.

38 FETALT ALKOHOLSYNDROM (FAS) OCH FETALA
ALKOHOLSPEKTRUMSTORNINGAR (FASD) — TILLSTAND OCH INSATSER



Fuglestad och medarbetare undersékte om det fanns viktproblem hos individer
i dldern 2-19 4r med FAS (n=64) [50]. Denna studie rapporterade att 17 pro-
cent av individerna var underviktiga, 6 procent var 6verviktiga, 8 procent var
kraftigt 6verviktiga och 69 procent ansigs ha en vikt inom normalomradet.

Vuxna

I en studie bedémdes den intellektuella funktionen i form av IQ hos 15 vuxna
min med FAS, varav 10 var yngre dn 25 ar och fem var i aldrarna 25 ¢ll 39 ar
[48]. Det rapporterade medelvirdet pa fullskalig IQ var 84 (standarddeviation,
SD 12,9).

En svensk registerstudie pa vuxna med FAS (n=79) mellan 18 och 47 ar var
inriktad pa psykosociala faktorer. Det framkom att 81 procent hade vuxit upp
i samhillsvard sdsom i till exempel familjehem; motsvarande siffra var 3,9 pro-
cent i en vil matchad jaimférelsegrupp pa 6ver 3 000 individer [52]. Andelen

i gruppen med FAS som hade en tvé- eller tredrig gymnasieutbildning som
hégsta avslutade utbildning var 46 procent och andelen som hade gétt i sir-
skola var 25 procent. Bland de vuxna med FAS hade 32 procent egna barn,

4 procent var ensamstiende forildrar och 16 procent samboende med barn.
Trettiotre procent hade véirdats pa sjukhus for psykiatriska problem, 6 procent
hade vardats pa sjukhus for sjalvmordsforsok och 57 procent hade blivit ordi-
nerad nagon form av psykofarmaka. Vidare hade 9 procent vérdats pa sjukhus
for alkoholproblem och 6 procent for narkotikamissbruk.

En studie frin USA visade att alkohol- och annat drogberoende forekom

hos sex av elva vuxna, depression férekom hos fyra av de elva och psykotiska
tillstdnd férekom hos fem av elva vuxna med FAS [25]. Resultaten méiste dock
tolkas med forsiktighet, eftersom det 4r en selekterad och liten grupp som stud-
erats; enligt forfattarna ingdr de hir personerna i en uppféljningsstudie som ir
knuten till en universitetsklinik, och personerna hade ofta blivit remitterade till
kliniken pé grund av svarigheter. Den hir typen av selektion ger risk f6r under-
representation av personer som inte har si uttalade symtom.

Av den svenska studien (n=79) framgar att 28 procent av de vuxna med FAS
hade démts for nagon typ av brott och av dessa hade 6 procent domts for ett
allvarligt brott (som kunde ge fingelse) [52]. Siffrorna ir ndgot hogre 4n mot-
svarande resultat i den stora jaimforelsegruppen pa 6ver 3 000 personer, men
skillnaden ir inte signifikant. I jimforelsegruppen finns en subgrupp pa cirka
200 personer som varit placerade i samhillsvard. I denna grupp var kriminalitet
vanligare férekommande 4n bland individerna med FAS. I gruppen med FAS
var 49 procent sysselsatta med ett arbete. Andelen som erhdll forsorjningsstod i
form av fortidspension var 31 procent och andelen som erhéll férsérjningsstdd
i form av socialbidrag var 28 procent. I studien rapporterades dven att ingen av

de vuxna med FAS erholl studiestod [52].

I ytterligare en svensk studie ddr 20 vuxna med FAS deltog, undersoktes Kinsla
av Sammanhang (KASAM), som ir ett métt pa hur meningsfullt, begripligt och
hanterbart ndgon upplever sitt liv [53]. Medelpoidngen i gruppen med vuxna
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med FAS var 112, som enligt normvirdena definieras som svag KASAM
(maximal podng dr 2013 och svag KASAM under 120 poing) [53].

Barn och vuxna

I en av de inkluderade studierna undersoktes forekomsten av epileptiska anfall
hos 15 individer med FAS mellan 2 och 49 ar [47]. Ingen av dem var diagnos-
tiserad med epilepsi, men tre av dem hade haft minst ett krampanfall utan att

ha fact diagnosen epilepsi.

pFAS

Sju av de inkluderade studierna undersokte fysisk och psykisk hilsa och funk-
tionsférmaga hos individer med pFAS [47,51,59-62,64]. Sex av de inkluderade
studierna undersdkte barn med pFAS, en studie undersékte barn och vuxna
med pFAS.

Barn

I tre av de inkluderade studierna beddmdes intellektuell funktion i form av IQ.
De rapporterade medelvirdena p4 fullskalig IQ hos barn och ungdomar med
pFAS var 97 i en studie med 10 barn [51], 88 i en studie med 19 barn [61]
och 71 i studie med 14 barn [62]. Ingen av de sex barnen i den svenska studien
hade utvecklingsstorning (IQ mindre 4n 70) [51], motsvarande data saknas i de
ovriga studierna.

Andra avvikelser i utveckling och beteende (neuropsykiatriska diagnoser) kunde
noteras i form av ADHD hos sex barn och trotssyndrom hos tre barn i grup-
pen om tio barn [51]. Inget barn uppvisade ndgon avvikelse i form av autism,
tvangssyndrom eller tics. I samma studie fann man att 3 av 10 hade svérigheter
att koordinera sina rorelser.

I en studie undersoktes eventuella viktproblem hos 165 individer med pFAS i
dlder 2 till 19 ar [50]. Sju procent av individerna var underviktiga, 22 procent
var overviktiga, 18 procent var kraftigt dverviktiga och 53 procent hade en vikt
inom normalomradet.

Barn och vuxna

I en av de inkluderade studierna undersoktes forekomsten av epileptiska anfall
hos 71 individer med pFAS mellan 2 och 49 ar [47]. Epilepsi var diagnostiserat
hos 4 procent och ytterligare 10 procent av dem hade haft minst ett kramp-
anfall utan att ha fite diagnosen epilepsi.

ND-PAE/ARND

Fem av de inkluderade studierna undersokte fysisk och psykisk hilsa och
funktionsférmaga hos individer med ARND [47,51,62,64,65]. I fyra av de
fem inkluderade studierna undersdktes barn med ARND [51,62,64,65] och i
en underséktes barn och vuxna med ARND [47].
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Barn

I en svensk studie dir sex barn med ARND undersoktes hade inget barn nagon
missbildning eller avvikande kroppslig utveckling [51]. I tvi av de inkluderade
studierna bedomdes intellektuell funktion i form av IQ och férekomst av intel-
lektuell funktionsnedsittning. De rapporterade medelvirdena pa fullskalig IQ
hos barn och ungdomar med ARND var 82 [51], respektive 87 [62]. Inget av
de sex barnen i den svenska studien hade utvecklingsstorning [51], data anges
inte i den kanadensiska studien [62]. Undersokningen av férekomsten av andra
avvikelser i utvecklingen och psykiatrisk sjukdom visade att ADHD férekom
hos 2 av 6 och att 4 av 6 hade trotssyndrom [51].

I en annan studie dir 17 barn med ARND undersoktes hade 11 av 17 affek-
tiva syndrom, av dessa 5 med depressivt tillstind och 6 med bipolir sjukdom;
en hade reaktiv kontakestorning och en individ var diagnostiserad med ADHD

[65].

En studie undersokte eventuell vikeproblematik hos 216 individer med
ARND i dldern 2 till 19 &r [50]. Denna studie rapporterade att 5 procent av
individerna var underviktiga, 19 procent var éverviktiga, 17 procent var kraftigt
overviktiga och 59 procent ansigs ha en vikt inom normalomradet.

Barn och vuxna

I en av de inkluderade studierna underséktes forekomsten av epileptiska anfall
hos 339 individer med ARND mellan 2 och 49 ar [47]. Epilepsi var diagnos-
tiserat hos 7 procent och ytterligare 12 procent av dem hade haft minst ett
krampanfall utan att ha fite diagnosen epilepsi.

ARBD

I en svensk studie bedomdes intellektuell funktion i form av IQ hos dtta barn
och ungdomar med ARBD [51]. Det rapporterade medelvirdet pa fullskalig
IQ hos dessa barn och ungdomar var 82.

Utfall FASD pFAS ARND ARBD Tabell 4.1 .
Prevalens av utfallen i de
Barn inkluderade studierna,

for barn och vuxna
Kogpnitiv funktion med endera FAS, pFAS,
ARND eller ARBD.

Intellektuell Sammanvagt: n=0, N=10[51] n=0, N=6 [51]
funktionsnedsattning ~ 355% Observera att endast
(definierad som 1Q KI (19,7 till 55,1) estimat for intellektuell
<70) (Figur 4.1) n=6, N=24[54] funktionsnedsattning,
n=8, N=21[51] hjartfel, skelning och
n=29, N=145 [46] ptos representerar
n=13, N=23 [49] sammanvagda resultat
n=11, N=13 [56] fran flera studier.
n=6, N=43 [571] For prevalensen av

ovriga utfallsmatt
ar tillforlitligheten
mycket lag.

Tabellen fortsitter pa nasta sida
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Tabell 4.1

fortsittning Utfall FASD pFAS ARND
Andra syndrom/symtom
ADHD n=13, N=21[51] n=6, N=10 [51] n=2, N=6 [51]
n=22, N=23[49] n=1, N=17[63]
Autism n=2, N=21[51] n=0, N=10[51] n=0, N=6 [51]
Tvangssyndrom n=1, N=21[51] n=0, N=10[51] n=0, N=6 [51]
Trotssyndrom n=8, N=21[51] n=3, N=10[51] n=4, N=6 [51]
Tics n=3, N=21[51] n=0, N=10[51] n=0, N=6 [51]
Beteende
Uppforandestorning n=2, N=21[51] n=0, N=10[51] n=0, N=6 [51]
Rastloshet n=30, N=38 [54]
Lattstorda n=37, N=38 [54]
Uppmérksamhets- n=31, N=38 [54]
stérningar
Reaktiv n=1, N=17[63]
kontaktstorning
Motorik, sprak, horsel, syn
Koordinationsproblem  n=9, N=21[51] n=3, N=10[51] n=0, N=6 [51]
Sen finmotorisk n=30, N=145 [46]
utveckling n=0, N=64 [55]
n=20, N=43 [57]
Spréak och/eller n=59, N=145 [46]
talstorning n=18, N=22[45]
Horselnedséttning n=17, N=22 [45]
orsakad av
aterkommande
oroninfektioner
Horselnedsattning n=6, N=22 [45]
n=9, N=43 [57]
Skelning (Figur 4.3) Sammanvagt n=0, N=18 [59]
143 % n=2, N=36 [60]
Kl (6,4 till 28,7)
n=9, N=21[51]
n=2, N=13 [56]
n=33, N=145 [46]
n=3, N=55 [59]
n=2, N=64[55]
n=1, N=8 [60]
Ptos (hdngande Sammanvagt n=1, N=18 [59]
ogonlock (Figur 4.4) 6,1% n=3, N=36 [60]
Kl (3,4till 10,7)
n=1, N=55 [59]
n=4, N=64[55]
n=4, N=43 [57]
n=0, N=8 [60]
n=0, N=13 [56]
n=1, N=21[51]
Missbildning/avvikelse i kroppslig utveckling
Underutveckling n=4, N=21[51]
av synnerv
Tabellen fortsétter pa nasta sida
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Tabell 4.1

Utfall FASD pFAS ARND ARBD fortsattning
Medfott hjartfel Sammanvagt n=1, N=18 [59]
13.8%
Kl (7,3 till 24,7)
n=2, N=21[51]
n=26, N=145 [46]
n=1, N=55[59]
n=9, N=43 [57]
Gomspalt n=12, N=22 [45}
n=3, N=43 [57]
Mindre avvikelser n=43, N=145 [46]
i armar och ben
Krampanfall n=29, N=145
n=13, N=43 [571]

Mental hilsa

Depressiva tillstand n=5, N=17[63]
Bipolar sjukdom n=6, N=17 [63]
Overdriven ridsla n=24, N=38 [54]

Vikt/tillvaxt

Undervikt n=11, N=64 [50] n=12, N=165[50] n=11, N=216 [50]
Overvikt n=4, N=64 [50] n=36, N=165[50] n=41, N=216 [50]
Kraftig 6vervikt n=5, N=64[50] n=30,N=165[50] n=37, N=216[50]
Normal vikt n=44, N=64 [50] n=87,N=165[50] n=127,N=216[50]
Vuxna

Vuxit upp i n=64, N=79 [52]

samhallsvard

Utbildning

Séarskola n=19, N=75 [52]

Gymnasium som n=32, N=75[52]

hogst avslutade

utbildning

Arbete/forsorjning

Erholl forsorjningsstod  n=17, N=75 [52]
i form av socialbidrag

Erholl forsorjningsstod  n=19, N=75 [52]
i form av
fortidspension

Erholl studiestod n=0, N=75[52]

Familjesituation

Egna barn n=25, N=75 52]

Mental halsa

Alkohol och n=6, N=11[25]
drogproblem

Depression n=4, N=11[25]
Psykotiska tillstand n=5, N=11[25]

Tabellen fortsétter pa nésta sida
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Tabell 4.1
fortsattning

Utfall FASD pFAS ARND ARBD

Psykiatrisk vard

Viérdats pa sjukhus for ~ n=26, N=79 52]
psykiatriska problem

Vaérdats pa sjukhus n=5, N=79 [52]
for sjalvmordsforsok

Ordinerats n=43, N=79 [52]
psykofarmaka

Missbruksvard

Vardats pa sjukhus n=7, N=79 [52]
for alkoholproblem

Viérdats pa sjukhus for ~ n=5, N=79 [52]
narkotikamissbruk

Kriminalitet

Démts for nagon typ n=22, N=75[52]
av brott (som kunde
ge hogst béter)

Domts for ett allvarligt  n=5, N=75[52]
brott (som kunde
ge fangelse)

Andra syndrom/symtom hos vuxna och barn

Epilepsi n=0, N=15 [47] n=3, N=71 [47] n=24, N=339 [47]
Epileptiska anfall n=3, N=15 [47] n=7,N=71[47] n=41, N=339 [47]
(men inte diagnosen

epilepsi)

N = Antal studerade, n = Antal med utfallet

Betydelsen av alder vid diagnossattande

For att kunna besvara frigan om huruvida prognosen for fysisk och psykisk
ohilsa, nedsatt funktionstérméga och negativ social situation paverkas av indi-
videns dlder vid diagnos eller tillstdindsbeskrivning, behovs fler studier dir utfall
jamfors mellan grupper av individer som har diagnostiserats med FAS eller de
andra FASD-tillstanden, vid olika alder. Samtidigt bor man di ocksd ha kontrol-
lerat f6r en rad andra faktorer som skulle kunna vara orsaken till en tidig eller sen
diagnos och kunna péverka utfallen. Nagra sadana studier har inte identifierats.

Diremot finns en amerikansk studie frin 2004 som ofta refereras till i detta
sammanhang. I studien, 4r populationen en blandning av individer med FAS
och fetala alkoholeffekter (FAE; en term som anvindes d4 och som nu motsvarar
FASD-tillstand). I denna studie undersoktes 415 individer och det visade sig
att ju yngre individerna var nir FAS/FAE-diagnosen stilldes, desto mindre var
risken att de senare fick problem i skolan, med kriminalitet eller med alkohol-
och narkotikamissbruk [28]. En tinkbar forklaring, enligt forfattarna, ir att ju
tidigare individer fir en FASD-diagnos, desto tidigare kan de placeras i stabil
uppvixtmiljé och ges mojlighet att utveckla varaktiga relationer till virdnads-
havare [28]. Resultaten bor dock tolkas med forsiktighet da tvirsnitesstudier
som denna enbart kan visa pd en association och inte bevisa ett orsakssam-
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band. Virdet av att fa en diagnos tidigt eller sent beror naturligtvis dven pa en
rad kontextuella faktorer och studien skulle darfér behéva upprepas i andra
kontext.

Evidensgraderade resultat

For majoriteten av relevanta utfall avseende fysisk och psykisk ohilsa samt
funktionshinder och social situation finns inga eller endast enstaka sma studier
vilkas resultat presenteras i Tabell 4.1. For dessa utfall har vi otillrickligt veten-
skapligt underlag for att estimera prevalensen av utfallen i grupperna med de
definierade tillstinden.

Niégra utfall hos barn med FAS ir beskrivna i fler studier och det gar dirfor att
fa fram ndgot sikrare prevalenssiffror pa dessa utfall. Detta giller omfattningen
av intellektuell funktionsnedsittning (Figur 4.1) samt tre utfall av fysiska
avvikelser — hjirtfel (Figur 4.2), skelning (Figur 4.3) och hingande 6gonlock,
s kallad ptos (Figur 4.4). For dessa utfall har vi begrinsat vetenskapligt under-
lag och de listas nedan och i Tabell 4.2. Osikerheten i de estimerade prevalen-
serna beror pé att studierna inkluderar selekterade populationer, vilket speglas
i de heterogena resultaten (Figur 4.1-4.4), samt bristfillig beskrivning av hur
utfallen definierats och mitts vilket leder till en risk for bias.

Intellektuell funktionsférmaga hos barn med FAS

Det finns ett begrinsat vetenskapligt stod for att 20-55 procent av barn
med FAS har en intellektuell funktionsnedsittning (definierat som 1Q
under 70).

Fysiska avvikelser hos barn med FAS

Det finns ett begrinsat vetenskapligt stod f6r att 7-25 procent av barn
med FAS har ett hjartfel.

Det finns ett begrinsat vetenskapligt stod f6r att 6-29 procent av barn
med FAS skelar.

Det finns ett begrinsat vetenskapligt stod f6r att 3—11 procent av barn
med FAS har hingande 6gonlock (Ptos).

Ovriga utfall och betydelse av alder vid diagnos eller tillstindsbeskrivning

Det finns otillrdckligt vetenskapligt underlag for att bedoma omfattningen
av Ovrig fysisk och psykisk ohilsa, funktionshinder samt social situation
for individer som uppfyller kriterier f6r FAS, pFAS, ND-PAE/ARND eller
ARBD.

Det finns otillrickligt vetenskapligt underlag for att bedoma om progno-
sen for fysisk och psykisk ohilsa, funktionshinder och en social situation
paverkas av individens dlder vid FAS diagnos eller identifiering av pFAS,
ND-PAE/ARND eller ARBD.
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Tabell 4.2
Sammanfattande
resultattabell fér

sammanvagda resultat.

Number of Outcome Prevalence Certainty that Plain language
participants the prevalence
(GO IED) among children

with FAS is

within the
range set by
the estimated

95 % ClI

269 participants,  Intellectual 35.5% Low The prevalence of
6 studies [46,49,  disability (19.7t0 55.1) ®D00 intellectual disability
51,54,56,571] (defined as Tinconsistency " children with FAS

an 1Q <70) 1 risk of bias may be somewhere

between 20 and 55%

264 participants, ~ Congenital 13.8% Low The prevalence of
4 studies heart disease (7.3t024.7) CLlele) congenital heart

[46,51,57,59] disease in children

-1 inconsistency

-1 risk of bias with FAS may

be somewhere

between 7 and 25%
306 participants,  Strabismus 14.3% Low The prevalence
6 studies (6.4t028.7) Clele) of strabismus in
[46,51,55, T f children with FAS
56,59,60] _:II lr?sclf 2: Eit:Sncy may be somewhere

between 6 and 29%
204 participants,  Ptosis 6.1% Low The prevalence of
6 studies (3.4t010.7) @200 ptosis in children
[51,55-57, with FAS may

-1 inconsistency
59,601 1 risk of bias be somewhere

between 3 and 11%

Figur 4.1 Study name Event Lower Upper n N Event rate and 95% ClI
Prevalens av intellektuell rate (%) limit (%) limit (%)
( d:g:'i‘;‘;zssnoegsfgtg;’gg) Egeland 1998 20 14 27 29 145 -
hos barn med FAs. Elgen 2007 57 36 75 13 23 —
Kvigne 2004 14 6 28 6 43 i
Landgren 2010 38 20 60 8 21 —
Lee 2016 85 55 96 11 13 —a—
Stenhausen 2002 25 12 46 6 24 ——
36 20 55 ——
0 50 100
Figur 4.2 Studyname Event Lower Upper n N Event rate and 95% ClI
Prevalens av hjartfel rate (%) limit (%) limit (%)
hos barn med FAS.  £o1304 7998 18 13 25 26 145 Y
Kvigne 2004 21 1 36 9 43 —a—
Landgren 2010 10 2 31 2 21 -
May 2007 2 0 12 1 55
14 7 25 o
0 50 100
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Study name Event Lower  Upper n N Event rate and 95% ClI
rate (%) limit (%) limit (%)

Egeland 1998 23 17 30 33 145 E =
Landgren2010 43 24 64 9 21 ——
Lee 2016 15 4 45 2 13 ——
May 2007 6 2 16 3 55 -
May 2011 13 2 54 1 8 A
Viljoen 2005 3 1 12 2 64 -

14 6 29 -

0 50 100

Study name Event Lower  Upper n N Event rate and 95% ClI
rate (%) limit (%) limit (%)

Kvigne 2004 9 4 22 4 43 =
Landgren2010 5 1 27 1 21 -
Lee 2016 4 0 38 0 13 -—
May 2007 2 0 12 1 55 -
May 2011 6 0 51 0 8
Viljoen 2005 6 2 16 4 64 -

6 3 11 L 2

0 50 100

Sammanfattning av resultat och kunskapsluckor

Bland de inkluderade studierna var det storsta antalet gjorda pa individer med
FAS. Det kan forklaras av att FAS, till skillnad frin de andra tillstinden under
FASD, ir en diagnos med ett diagnosnummer, som gér att finna i WHO:s
klassificering av sjukdomstillstaind, ICD-10. FAS-diagnosen har 4ven funnits
sedan 1973 medan begreppet FASD och de definierade tillstinden utéver FAS
endast har funnits sedan 2000-2005.

Mingden relevanta studier for vara fragestillningar dr dock liten, totalt 23
studier inkluderades, varav 3 hade hég risk for bias. Det laga antalet i kombi-
nation med att studierna ibland 4r sma f6rsvarar méjligheten att dra generella
slutsatser. En anledning till det liga antalet inkluderade studier 4r att minga
studier inte undersdke faktiska uttryck av funktionsférméga eller livssituation
och/eller inte definierat om det ror sig om individer som uppfyllt kriterierna for
FAS, pFAS, ND-PAE/ARND eller ARBD. Minga av de exkluderade studierna
analyserade istillet prevalens for hela FASD-gruppen, utan att definiera speci-
fika tillstind inom gruppen. Beddmningen har varit att det blir missvisande att
referera resultat fran studier av denna blandade grupp, dir grinsdragningen ir
oklar mot normalomridet och mot andra tillstind med utvecklingsavvikelser.

Tolkningen av resultaten forsvaras dven av att det varit selekterade populatio-
ner i studierna, dir individerna exempelvis varit kinda pa en medicinsk klinik
pa grund av tydliga symtom. Det saknas studier i en totalpopulation i ett visst
geografiskt omréide, dir 4ven lindriga tillstaind kan bli upptickta. Detta forhin-
drar inte att en studie kan ge god bild av en viss population, exempelvis den
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Prevalens av skelning
hos barn med FAS.

Figur 4.4

Prevalens av hangande
ogonlock (ptos) hos
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svenska genomgingen av en population av barn som adopterats frin Osteuropa
[51]. En annan orsak till att resultat kan bli missvisande ir om den studerade
populationen hor till en samhillsgrupp med ovanliga sociala och hilsomissiga
faktorer; da tillkommer speciella orsaksfaktorer (genetiskt och miljomaissigt)
och uppvixtvillkor som paverkar utvecklingen hos ett barn med medfodd
skada, exempel 4r studier fran ursprungsbefolkningen i Kanada och Sydafrika.

P4 grund av ovanstdende gir det inte att ge ndgot sikert svar pa frigan om
omfattningen av olika fysiska och psykiska ohilsotillstand, vilka funktionsfor-
magor individerna har, eller hur deras sociala situation ser ut. Vi kan dirfor inte
heller uttala oss om hur prognosen ser ut for att utveckla de vanligast forekom-
mande funktionsnedsittningarna i dessa grupper. Vissa trender kan ses. Indivi-
der i den bist studerade gruppen, FAS, har ofta nedsatt intellektuell forméga;
sammanvigning av resultaten ger ett begrinsat underlag for att prevalensen av
[Q-nivé <70 (intellektuell funktionsnedsittning) dr 20-55 procent. Problem
med fysisk hilsa, motorik, syn och horsel forekommer liksom strukturella miss-
bildningar utoéver de som fingas av diagnosen. Till exempel visar resultaten i
denna oversikt att det 4r méjligt att omkring 7-25 procent av barnen med FAS
har medfédda hjirtfel, 6-29 procent skelar och 3—11 procent har hingande
ogonlock.

Nedsatta exekutiva funktioner som till exempel koncentrationssvérigheter
beskrivs, liksom ocksa dalig psykisk hilsa med angest och depression. Studierna
av grupper med FAS visar dven att problem med social interaktion och bete-
ende kan férekomma, en orsaksfaktor kan vara svarigheter med impulskon-
troll. Diaremot ser man inte att kriminalitet skulle vara vanligt fsrekommande

i den gruppen. Individer med FAS har ofta gitt i sirskola och senare i livet ér
den egna forsorjningsférmagan varierande; de kan behova ekonomiskt stdd fran
sambhillet. Bland individer med FAS indikerar studierna att ADHD ir den van-
ligast forekommande symtomdiagnosen. For dvriga tillstaind inom FASD finns
fa studier. ADHD f6rekommer dven i gruppen med pFAS. Studier pa individer
med ARND visar att de kan ha problem med psykisk ohilsa. En studie som
undersokte vikt visade att 6vervikt och fetma forekom lika ofta hos individer
fran hela spektrumet FASD som generellt i hela befolkningen i USA. Studien
visade ocksa att individer med FAS kan vara underviktiga medan det inte 4r
vanligt att de 4r 6verviktiga; bland individer med pFAS kan diremot 6vervike
och fetma férekomma.

For att forsta virdet av att anvinda tillstindsbeskrivningarna under FASD
(de utover FAS) hade vi behévt veta mer om prognosen for de specifika utfallen
utifran varje tillstaind och huruvida alder och tidpunkt f6r specifika insatser for
respektive grupp har betydelse. Alkoholexponering under fostertiden kan stora
utvecklingen av barnets hjirna. Fér den drabbade individen kan detta i sin tur
leda till svérigheter av olika slag. Det innebir ddremot inte att alla rapporterade
resultat ska uppfattas som att de r helt synonyma med alkoholexponeringens
effekter pa foster. Det kan finnas flera forklaringar och orsaker till utfallen.
Individer med FASD ir en heterogen grupp och férekomsten av funktionsned-
sdttningar och fysiska och psykiska ohilsotillstind kan i det enskilda fallet vara
en direkt foljd av fosterskada och/eller bero pd andra faktorer.

48 FETALT ALKOHOLSYNDROM (FAS) OCH FETALA
ALKOHOLSPEKTRUMSTORNINGAR (FASD) — TILLSTAND OCH INSATSER



For att kunna besvara fragorna som stills i projektet behdvs saledes fler studier
som definierar och sirskiljer de olika tillstinden inom FASD. Detta dr néd-
vindigt for att sedan kunna underséka férekomsten av svarigheter och positiva
formagor samt for att kunna beskriva prognosen for individers fysiska och
psykiska hilsa, funktionsférmaga och sociala situation.
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Uppgifter fran nationella
register — en registerstudie

Inledning

Socialstyrelsen har genomfort en 6versiktlig beskrivning av individer med
FAS-diagnos i Patientregistret 2006-2012, vilken presenteras i Socialstyrelsens
bilaga (Bilaga 11).

Vivill i denna rapport fordjupa beskrivningen genom att fokusera pa barn med
FAS-diagnos samt att linka informationen frin Patientregistret till information
frin andra nationella register. Av denna anledning genomférdes en register-
studie under viren 2016 for att besvara f6ljande fragor:

Hur stor andel av barn som diagnostiserats med FAS ir utlandsfédda?
Hur stor andel av dessa dr utlandsadopterade? Hur stor andel av svensk-
fodda barn med FAS diagnos har varit féremal f6r samhillsvard respektive
adoption?

Finns det regioner eller landsting dir diagnosen FAS anvinds oftare eller
mer sillan for barn?

P4 vilken typ av klinik stills FAS-diagnosen under barndomen?

Hur stor andel av de personer som har diagnostiserats med FAS har forildrar
med indikation pa alkoholmissbruk i Patientregistret; mor respektive far?
Hur manga har médrar som ocksa vardats f6r narkotikamissbruk?

Hur stor andel av de personer som har diagnostiserats med FAS har ocksa
diagnostiserats med ADHD och/eller autism? Vilka andra diagnoser fore-
kommer ofta hos personer med FAS-diagnos? Skiljer sig detta frin barn
med autism respektive ADHD-diagnos?

Vilken typ av psykofarmaka forskrivs till personer med FAS-diagnos i
Sverige? Skiljer sig detta fran barn med autism respektive ADHD-diagnos?

Metod

Studien baseras pd anonymiserade analyser av registerdata dér information fran
flera olika nationella register har linkats till varandra. Framf6r allt har data
fran Socialstyrelsens hilsodataregister; Patientregistret och Likemedelsregistret
anvints. Information frin dessa register har kompletterats med uppgifter om
fodelseland fran Statistiska centralbyrans Register over Totalbefolkningen (RTB),
adoption frin Flergenerationsregistret och samhillsvird fran Socialstyrelsens
”"Register éver barn och unga.”

Studien ir godkind av Regionala Etikprovningsnimnden i Stockholm
inom ramen for ett projekt kring barn till forildrar med missbruksproblem,

2009/2027-31/5.
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Studiepopulationer

Rapporten baseras pd tva studiepopulationer. Den forsta studiepopulationen
bestar av alla personer som fétts levande i Sverige under 1987-2012 enligt
Medicinska Fodelseregistret, och inte utvandrat eller avlidit enligt Registret
over Totalbefolkningen. Den andra studiepopulationen bestar av alla fodda
1987-2008 som befann sig i Sverige den 31 december 2008, siledes inklu-
derande utlandsfodda, enligt Registret ver Totalbefolkningen.

Diagnosdefinitioner

FAS definierades som en huvud- eller bidiagnos av Q86.0 i ICD-10 [4] vid
ett registrerat vardtillfille i Patientregistret frin och med 2001, vilket var det
forsta dret som vardtillfillen i specialiserad 6ppenvard fordes in i detta register.
ADHD definierades under samma ar som F90 och autism som F84.0.

Ett grundliggande problem med att anvinda Patientregistret som datakilla
for barn med FAS-diagnos, ir att alla sjukvardsinrittningar som stiller neuro-
psykiatriska diagnoser inte har rapporterat in till detta register under studie-
tiden, samt att detta fordndrats 6ver tid pé ett sitt som inte ir vildokumenterat.
Diagnoser som enbart stills inom primirvérden registreras aldrig i Patient-
registret. Fram till de senaste dren var rapporteringen frin barn- och ungdoms-
psykiatriska kliniker i flera stora landsting bristfallig, liksom fran specialkliniker
for neuropsykiatrisk diagnostik. Rapporteringen fran specialiserad vard har blivit
bittre med tiden, men sammantaget gor dessa brister i rapporteringen att alla
resultat i denna rapport bor tolkas i forhédllande till den osikra inrapporteringen.

En analys av andra diagnoser hos individer som diagnostiserats med FAS, ledde
fram till fyra ofta forekommande kategorier av somatiska diagnoser: kortvuxen-
het/tillvixtrubbning, 6gonmissbildningar, hjartmissbildningar och epilepsi.
Dessa diagnoser soktes i Patientregistret for perioden 1987 till 2012 och for
individer f6dda i Sverige under dessa r.

Psykofarmaka

Uthimtade recept under 2013 (for Studiepopulation 1) respektive 2009

(for Studiepopulation 2) identifierades och delades upp i tre kategorier efter
ATC-koden; Neuroleptika (NO5A), antidepressiva (N06) och dngestdimpande/
somnmedel (NO5BC).

Jamforelser med ADHD och autism

En del av FAS-syndromet ir definitionsmissigt beteendeproblem och inldrnings-
svarigheter. Detta dr problem som ocksa dr vanliga hos barn med andra neuro-
psykiatriska diagnoser. For att fokusera pa det specifika med FAS i jaimforelse
med problem som mer generellt dr forknippade med neuropsykiatriska sym-
tom, jamfors somatisk samsjuklighet och psykofarmakakonsumtion hos barn
med FAS-diagnos, med barn som diagnostiserats med ADHD och autism utan

FAS-diagnos.
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Figur 4.5

Procent av svenskfodda
1987-2012 som
diagnostiserades med
FAS, autism eller ADHD
i Patientregistret fore
18 ars alder under

aren 2001-2012.

Resultat
Patientregistret

2001-2009

I hela den svenska befolkningen bland personer fédda 1987-2008, identifierades
140 individer med diagnos FAS under perioden 2001-2009. Av dessa var 70
fodda i Sverige, 70 fodda utomlands och 64 personer (46 procent) var utlands-
adopterade, samtliga med ursprung i Osteuropa. Bland de svenskfodda fanns
en ganska jimn konsfordelning, 52 procent pojkar och 48 procent flickor,
medan det bland de utlandsadopterade fanns en 6vervikt pojkar, 63 procent,
jamfort med 37 procent flickor.

2001-2013

I den svenskfodda delen av befolkningen, f6dda mellan dren 1987 och 2012,
identifierades 107 personer under 18 ar med diagnosen FAS under perioden
2001-2013. Av dessa hade 91 personer en svenskfodd mor, 11 en mor fodd i
annat nordiskt land och 5 en mor f6dd utanfor Norden. Under samma tids-
period identifierades 11 952 barn med en autismdiagnos och 60 054 barn med
en ADHD-diagnos.

2,5
2
1.5
1
0.5 04
0
FAS ADHD Autism

Inga uppenbara geografiska skillnader kunde identifieras vid en analys av
fodelseldn. I samtliga lin anvindes diagnosen FAS minst en ging for barn
under 18 ar.

Diagnosen FAS anvindes i forsta hand av barnmedicinska kliniker (inklusive
neonatala intensivvirdsavdelningar) (Tabell 4.3).
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Klinik Andel

Barnmedicin 64 %
Barn och ungdomspsykiatri 9%
Kirurg 12 %
Habilitering 4%
Ogon 9%
Foniatri 1%
Okand 2%
Samhallsvard

Av de 107 (63 %) svenskfodda barnen med FAS-diagnos, hade 67 varit place-
rade i samhillsvird ndgon ging under uppfdljningstiden; 51 av barnen hade
varit placerade mer 4n fem ér. Ett av barnen var adopterat. For barn med
ADHD respektive autismdiagnos var andel med erfarenhet av samhillsvard

8 procent respektive 6 procent, och bland 6vriga barn 1,5 procent (Figur 4.6).
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Foradldrars vard pa grund av alkohol eller narkotikamissbruk

Betydligt fler barn med FAS-diagnos hade forildrar som vardats inom specialist-
vard pd grund av alkoholrelaterad sjuklighet jimfért med Gvriga barn i studie-
populationen (Figur 4.7). Aven specialistvird p4 grund av narkotikamissbruk
var vanligare hos barn med FAS-diagnos (Figur 4.8).
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Tabell 4.3

Kliniker som
anvéande diagnosen
FAS for svenskfodda
barn under 18

ar i kohorterna
1987-2012 under
2001-12 (n=107).

Figur 4.6

Procent av barn i olika
neuropsykiatriska
kategorier som
vardats i samhallsvard
under 1987-2012.



Figur 4.7

Procent av fordldrar
som vardats inom
specialistvard pa grund
av alkoholrelaterad
sjuklighet hos barn med
olika neuropsykiatriska
diagnoser.

Figur 4.8

Procent fordldrar

som vardats inom
specialistvard pa grund
av narkotikarelaterad
sjuklighet hos barn med
olika neuropsykiatriska
diagnoser.
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ADHD f{6rekom hos 23 procent av barnen med FAS-diagnos; 36 procent av
pojkarna och 20 procent av flickorna. Aven autism var betydligt vanligare bland
barnen med FAS (5 %, Figur 4.9), och speciellt bland de utlandsadopterade
med FAS; 9 procent. FAS-diagnos i kombination med bade ADHD och autism

forekom endast hos ett barn.
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25 Figur 4.9
Procent av svenskfodda
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Diagnosrelaterad kortvuxenhet och missbildning av 6gon och/eller hjirta

var vanligare hos barnen med FAS-diagnos 4n hos barnen med ADHD- eller
autismdiagnos. Barnen med FAS hade ocksd vardats oftare pd grund av epilepsi
dn barn utan neuropsykiatrisk diagnos, men mer sillan 4n barn med autism.
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Psykofarmaka

Nirmare en tredjedel av barnen i dldern 0-18 ar med FAS-diagnos behandlades
med stimulantia under 2013 (Figur 4.11), i huvudsak barn som ocksd diagnos-
tiserats med ADHD. Andelen barn med ADHD-diagnos som behandlades med

stimulantia var ungefir lika stor i gruppen med eller utan FAS; 58 respektive
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60 procent. I aldersgruppen 18-25 ar var spridningen storre for typ av psyko-
farmaka, men andelen som behandlades med nagon typ av psykofarmaka under
2013 var ungefir lika stor som i den yngre aldersgruppen, 42 respektive 43 pro-
cent (Figur 4.12). Utlandsadopterade med FAS anvinde psykofarmaka pa ett
liknande sitt som andra barn med FAS.
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Diskussion

Denna studie beskriver barn (under 18 dr) med FAS sedan 2001. Analysen
visar att diagnosen anvinds sparsamt i svensk praxis; i registret identifierades i
genomsnitt endast nio nya svenskfédda barn per ar. Diagnosen anvinds framfor
allt pa barnmedicinska kliniker med en jimn spridning &ver landet.

Flertalet barn med FAS fostras av andra in sina biologiska forildrar. Fyrtiosex
procent ir utlandsadopterade frin Osteuropa. Tva tredjedelar av de svensk-
fodda barnen hade erfarenhet av samhillsvard och majoriteten under ling tid.

Aven om nirmare en tredjedel av modrarna till de svenskfodda barnen med
FAS, har vardats inom specialistvirden pa grund av alkoholrelaterad sjukdom,
sd har flertalet inte ndgon sddan varderfarenhet. Att identifiera barn med FAS
genom att f6lja upp médrar dir beroendevirden redan kinner till kvinnornas
alkoholproblem, ir siledes inte tillrdckligt. Narmare en fjardedel av dessa
mdodrar har vardats inom specialistvard pa grund av narkotikamissbruk. Det
dr ddrfor troligt att barnen i Sverige ofta har exponerats for andra droger 4n
alkohol under fostertiden.

I litteraturen beskrivs barn med FAS oftare dn andra barn, ha missbildningar
av hjirta och sinnesorgan, ha epilepsi och oftare bli kortvuxna [66]. Denna
bild bekriftades i stort av registerstudien som visar att dessa missbildningar och
kortvuxenhet oftare forekommer hos barn med FAS-diagnos 4n hos barn med
autism och ADHD-diagnoser. Epilepsi dr dock vanligare hos barn med autism
dn hos barn med FAS.

En fiirdedel av barnen med FAS har ocksa diagnostiserats med ADHD. Dessa
barn har i lika hog grad (cirka 60 %) behandlats med stimulantia som andra
barn med ADHD. Aven medicinering med neuroleptika, bensodiazepiner och
antidepressiva dr vanligare hos barn med FAS 4n hos 6vriga i befolkningen,
men drygt hilften av individerna med FAS i studien hade ingen behandling
med psykofarmaka under 2013.

Det bor papekas att denna studie har en viktig begrinsning i rapporteringen
fran vissa vardenheter som kan tinkas stilla FAS-diagnoser. Det giller framfor
allt barn- och ungdomspsykiatriska kliniker samt neuropsykiatriska specialen-
heter, dir rapporteringen var bristfillig under delar av studieperioden samt att
det saknades dokumentation om detta. Det dr dirfor troligt att det finns en del
patienter med FAS som inte identifierats i studien. Materialet bor darfor inte
anvindas for berikningar av hur ofta FAS-diagnosen stills i klinisk praxis i
Sverige. Det dr dock mindre troligt att detta urval paverkat beskrivningarna av
barn med FAS nir det giller samhillsvérd, forildrars sjuklighet, psykofarmaka
eller annan sjuklighet. Det bor dock papekas att det inte kan uteslutas att
forekomsten av en ovanlig 6gonmissbildning kan vara en viktig del i den diag-
nostiska processen som leder fram till en FAS-diagnos och att féorekomsten av
ogonmissbildningar hos barn med FAS-diagnos darfor dr verdrivna i studien.
Felkillorna 4r dock ungefir desamma ocksé f6r andra neuropsykiatriska diag-
noser som ADHD och autism, varfér jaimforelser mellan dessa diagnoser torde
vara rittvisande.
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En systematisk oversikt —
Upplevelser och erfarenheter hos
personer eller anhoriga till nagon
som uppfyller kriterierna for FASD

Med detta kapitel vill vi ge en rost dt personer som uppfyller kriterier f6r FASD
och deras forildrar om hur det 4r att leva med FASD. Teoriutveckling eller
hypotesgenerering ir inte fokus for det hir arbetet. Fragestillningen ir:

Vilka upplevelser och erfarenheter har personer som uppfyller kriterier for
FASD och deras familjer av att leva med dessa tillstind, i deras vardag?

For att besvara ovanstiende friga gjordes en systematisk granskning av studier
med kvalitativ metodik. Totalt identifierades 48 publicerade artiklar som grans-
kades i fulltext. Av dessa beskriver 2 studier barns och vuxnas upplevelser och
erfarenheter av att leva med FASD och 16 studier beskriver féraldrars upp-
levelser och erfarenheter av att leva med barn som har FASD. Ovriga studier
uppfyllde inte inklusionskriterierna (Bilaga 5a). En ytterligare studie om forild-
rars upplevelse av en insats (avlosning) ingar i Kapitel 5.

Studierna som beskriver upplevelser hos individer med FASD ir genomforda i
Kanada och Nya Zeeland medan studierna som beskriver upplevelser hos for-
dldrar 4r till storsta delen 4r genomférda i Kanada och USA. Nagra studier frin
Storbritannien och Nya Zeeland férekommer samt en studie fran Australien.
Eftersom inga publicerade studier fran Sverige identifierades gjordes en sokning
efter gra litteratur fran Sverige. En kandidatuppsats frin Goteborgs universitet
identifierades och inkluderades efter granskning [67]. Samtliga inkluderade
studier dr beskrivna i Bilaga 1, Tabell 4.

I Kapitel 3 finns en beskrivning av hur vi arbetat med att f fram och bedomt
evidensen, det vill siga tilltron till de olika temana enligt CERQual (Fakta-
ruta 3.2) [1]. Definitionerna pa de olika nivierna av tillfrlitlighet vid evidens-
graderingen finns listade i Faktaruta 3.2 och de specifika beddmningar som
gjorts dr beskrivna under respektive tema nedan. Generellt bor dock nimnas
att studiernas metoddel, framfor allt studieforfattarnas forforstielse ("research-
ers reflexivity”) sillan dr utforligt beskriven.

Studierna utgors dessutom av en blandning av individer med olika tillstand
under FASD-paraplyet vilket dr problematiskt da upplevelser och erfarenheter
naturligtvis kan vara kopplade till svarighetsgrad och karaktir av tillstindet.
Trots det har vi valt att gora en syntes av resultaten da vi bedomer att det kan
finnas gemensamma upplevelser av att leva med de olika tillstinden som kan
vara viktiga att lyfta. En sammanstillning av f6rsta, andra och tredje nivans
teman presenteras i Bilaga 2 (Tabell 1, 4, 7 och 10). Teman som bedémts ha
macttlig tillf6rlitlighet beskrivs mer detaljerat 4n teman med lag eller mycket

lag dillforlitlighet.
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Upplevelser och erfarenheter hos personer med FASD

De tvi studierna dir personer med FASD intervjuats om sina erfarenheter av
att leva med tillstinden inkluderade 14 individer som var 14-37 ar respektive
22 individer som var 6-18 ar [68,69]. I Bilaga 2 redogérs hur de olika temana
fran studierna har syntetiserats till andra nivins teman och hur de sedan ir
grupperade i tva tredje nivins teman: Erfarenheter av att méta och hantera
sina svarigheter (Tabell 4.4 samt Bilaga 2, Tabell 1-3) samt Erfarenheter av hur
svarigheterna beméts av andra (Tabell 4.5).

P3 grund av de olika aldersspannen beskriver de bada studierna nagot olika
perspektiv. Dirfor baseras majoriteten av fynden endast pa teman fran den

ena av studierna och underlaget for dessa blir mycket svagt. Ett tema far dock
storre tyngd (méclig tillforlitlighet) da det innefattar flera teman fran de bada
studierna. Detta giller pastdendet att personer med FASD upplever att deras
kognitiva, psykiska eller sociala problem begrinsar dem i deras vardag och far
dem att kinna sig annorlunda.

Erfarenheter av att mota och hantera sina svarigheter

Hir beskrivs de fyra andraniviteman som handlar om hur individer med FASD
upplever och hanterar sina svarigheter, varav ett har méctlig tillforlitlighet.

Personer med FASD upplever att deras kognitiva problem,
psykiska hélsa och sociala svarigheter begréansar deras
vardag och far dem att kdnna sig annorlunda

Detta andranivitema ir baserat pa flera teman frin de tvd studierna beskrivna
ovan [68,69]. I studien av Stade och medarbetare beskriver barn och ungdomar
med FASD sina svarigheter med till exempel inlirning, koncentration, motorik
samt sina sociala svirigheter. De relaterar till att andra barn inte har dessa pro-
blem. En 8-aring siger till exempel 7 think differently from everyone. Everybody
makes fun of me.” och en 18-aring berittar “7They (teachers, employers) expected
me to do things I couldn’t. I have a hard time doing some things. Others (kids his
age) do things easier, get through work ...""

I studien av Salmon och medarbetare beskriver ungdomar och vuxna sina
minnesproblem, emotionella och sociala problem samt de svarigheter de moter
i skola och arbetsliv [69]. En 23-aring beskriver minnesproblematiken sa hir:
"My memory blocks itself out so that everything to me is new. Every day is a new
day, everything that I do is a new thing and even though I might have done it a
thousand times before, it still new. My long-term memory is the one that reminds
me of the things that I've done before”. En 24-aring siger om arbetslivet "Holding
down a stable job is difficult; my attention goes very quickly. If I'm interested in
something, I can hold my attention”.

Anledningen till att temat bedémdes ha mattlig tillforlidighet vid en evidens-

gradering ir metodologiska brister samt att temat endast 4r baserat pa tva
studier.
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Ovriga teman

Tre andranivinsteman identifierades under tredjenivatemat ”Erfarenheter
av att mota och hantera sina svarigheter”:

Barnens forstaelse for uppkomsten av FASD och orittvisan i detta.

Hur barnen upplever att de frsoker delta i olika aktiviteter trots sina
svarigheter.

3. Vuxnas upplevelser av destruktivt beteende, sasom anvindning av droger i
ett forsok att hantera sina svérigheter samt hur detta i manga fall innefattar
illegala handlingar.

N —

Vi bedémde att det dr mycket lag tillforlitlighet till dessa tre teman. Den
overgripande orsaken till den stora osdkerheten ir att de endast dr baserade pa
ett tema fran en studie vardera. Utdver det finns en viss osikerhet beroende pa

metodologiska brister i studierna (Bilaga 2, Tabell 1-3).

Tabell 4.4
Difficulties experienced

b ith FASD.
y pérRS:BSE\TCERQuaI confidence in Assessment

the evidence

Review finding CERQual Explanation References
assessment of  of CERQual

summary of qualitative
evidence table.

Persons with FASD experience Moderate Two studies [68,69]
that their cognitive, mental health, confidence contributed to this

and social difficulties affect their finding, one from

daily life in a limiting way and make Canada and one from

them feel different from others New Zealand. The

reason for rating down
are minor to moderate
methodological
concerns and

minor concerns

about adequacy

Persons with FASD experience
memory problems, various mental
health issues such as anxiety

and depression. Furthermore,
children with FASD experience
daily challenges such as keeping

up with school work and paying
attention and adults with FASD
experience daily challenges in the
workplace, such as staying focused
on a given task. People with FASD
understand the limitations tied to their
disabilities and feel different in their
comparison of themselves to others

Children with FASD experience Very low One study from [68]
unfairness relating to the confidence Canada contributed
etiology of FASD to this finding. The

reason for rating
down are moderate
concerns regarding
methodological and
adequacy as well

as minor concerns
regarding relevance

The children understand the cause
of FASD and that it is preventable

The table continues on t he next page
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References

Review finding

CERQual
assessment of
confidence in
the evidence

Explanation
of CERQual
Assessment

Children with FASD try hard to Very low One study from [68]
overcome the limitations of the confidence Canada contributed
disabilities in daily life activities to this finding. The
Despite their difficulties, children reasons for rating
with FASD try to find ways dloui 2l mode(ate
to participate in activities concerns regardlng
methodological
limitations and
adequacy as well
as minor concerns
regarding relevance
Persons with FASD exhibit Very low One study from New [69]
destructive behaviour such as confidence Zealand contributed

criminal activities and use of alcohol
and drugs, as a way of coping with
mental and social difficulties

The use of alcohol and drugs as

an attempt to cope with mental
health and social issues affected
virtually all areas of the participants’
lives. Adults with FASD have
experiences of various criminal
behaviours and involvement

with the law and authorities

to this finding. The
reasons for rating
down are minor
concerns regarding
methodological
limitations

and relevance
including serious
concerns regarding
adequacy of data

FASD = Fetal alcohol spectrum disorder

Erfarenheter av hur svarigheterna bemots av andra

Under detta tredjenivitema finns tva andraniviteman for vilka vi har mycket
lag tillforlitlighet. Barn med FASD kinner att de far std av sina forildrar
(Children with FASD feel supported by their parents) [68] och Vuxna med FASD
kinner att det inte fir tillrickligt med stdd frin socialtjansten och hilso- och
sjukvarden (Adults with FASD feel under-supported in the social and health
systems) [69]. Anledningen till att dessa teman bedomts vara si osikra dr att
de endast dr baserade pé ett tema fran en studie vardera i kombination med

metodologiska brister och en viss osikerhet vad giller relevans. Det forildrastod
som barnen beskriver att de far i studien av Stade och medarbetare ir inte n6d-
vindigtvis representativt for hela gruppen med FASD da familjerna ar rekryte-
rade via stodforeningar for FASD [68]. Det finns dven en viss osikerhet kring
temat om brist pa samhillsstdd hos vuxna pa grund av potentiella skillnader
mellan Nya Zeeland och Sverige avseende detta.
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Tabell 4.5
Experiences by
persons with FASD of
how their difficulties
are met by others.
GRADE - CERQual
summary of qualitative
evidence table.

CERQual

Review finding

assessment of

Explanation of References

CERQual Assessment

confidence in
the evidence

Children with FASD experience  Very low One study from [68]
that they get a lot of support confidence Canada contributed
from their parents to this finding. The
Feeling supported by parents reasons for rating
was a central feature of their el el moder.ate
experience of living with con(;]ernslregar?'ng
FASD, and they spontaneously lf”eF qdo Og'?
reported feeling supported i e
and cared for by the parents adequacy el
as minor concerns
regarding relevance
Adults with FASD Very low One study from New [69]
experience lack of support confidence Zealand contributed

from professionals in the
social services and the
health care system

Adults with FASD feel under-
supported in many ways by
the social and health systems
e.g. regarding medication
provided and attitudes
amongst professionals

to this finding. The
reasons for rating down
are methodological
limitations, serious
concerns regarding
adequacy as well

as minor concerns
regarding relevance

FASD = Fetal alcohol spectrum disorder

Upplevelser och erfarenheter hos fordldrar till
personer som uppfyllde kriterier for FASD

Av de 16 inkluderade studierna var fem utférda i Kanada [70-73,81,83], tre

i USA [74,75,82], tva i Storbritannien [77,78], en i Sverige [67], en i Nya
Zeeland [79] och en i Australien [80]. Antalet deltagande forildrar per studie
var mellan 4 och 84. En studie inkluderade enbart biologiska mammor, medan
majoriteten av forildrarna i 6vriga studier var familjehems- eller adoptivfor-
dldrar. Bilaga 2 visar hur de 16 temana frin studierna har syntetiserats till
andraniviteman och hur de sedan ir grupperade i tre tredjeniviteman: Forildrars
erfarenheter och upplevelser av sina barns svirigheter (Bilaga 2, Tabell 4-6), Upple-
velser av forildraskapet i relation till FASD (Bilaga 2, Tabell 7-9) samt Upplevelser
av samhillet i relation till sin roll som forilder till en person med FASD (Bilaga 2,

Tabell 10-12).

Foraldrars erfarenheter och upplevelser

av sina barns svarigheter

Hir beskrivs de tvi temana som handlar om hur forildrar till barn med FAS
eller andra tillstind under FASD-paraplyet upplever sina barns svarigheter. For
bada temana bedomdes att vi hade mattlig tillforlitlighet (Bilaga 2, Tabell 4-6).
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Foradldrar upplever att deras barn uppvisar olika
kombinationer av kognitiva och fysiska oformagor

Detta tema baseras pa data fran sju studier. Tva studier var genomforda i
vardera USA [74,75] respektive Kanada [73,81], en i vardera Storbritannien
[78], Nya Zeeland [79] och Australien [80]. Forildrarna beskriver barnens
minnesproblem, deras bristande forstéelse for konsekvenser av sina handlingar,
aggressivitet, hyperaktivitet, destruktivitet, hog smirttolerans och avsaknad av
ridsla men ocksa somatiska problem. I studien av Sanders och Buck forklarar
en mamma: /£ frustrating because you get mad telling your kid the same thing a
million and one times but you know he doesn’t remember” [73].

Anledningen till att temat bedémdes ha matdlig tillfrlitlighet vid en evidens-
gradering beror pa metodologiska begrinsningar samt sma begrinsningar nir
det giller datas omfattning,.

Foradldrar upplever att deras barn har olika, men
betydande sociala svarigheter pa grund av sin FASD

Detta andranivitema baseras pa data fran étta studier. Fem studier var gjorda i
Kanada [71-73,81,147], tvd i USA [75,82] och en i Nya Zeeland [79]. For-
dldrarna beskriver barnens beteendeproblem. Det handlar om svarigheter med
att fa och behilla vinner, om nirvaro i skolan samt om att hitta och behilla ett
jobb. Forildrarna beskriver dven att barnet kan vara naivt och darfor riskerar att
bli utnyttjat eller hamna i olimpligt ssammanhang. En biologisk mamma i stu-
dien av Salmon beskriver: "Hes been involved in gangs, we know that. But because
he doesnt understand things the way other people do, they will give him drugs to
sell, and hell sell the drugs and then spend the money himself. So weve had several
instances where there have been gang hits on him, so its either we pay the debt and

free him up, or we risk having him killed” [79].

Anledningen till att temat bedémdes ha mattlig tillforlidighet vid en evidens-
gradering ir metodologiska begrinsningar samt en viss osikerhet kring i vilken
grad de kontextuella faktorer som kan ha paverkat forildrarnas upplevelser av
sociala nackdelar skiljer sig fran Sverige.
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Tabell 4.6

Parents' experiences
regarding their

child’s disabilities
GRADE - CERQual
summary of qualitative
evidence table.

Review finding CERQual Explanation Studies
assessment of of CERQual contributing
confidencein  Assessment to the review
the evidence finding

Parents experience that Moderate 7 studies with [73-75,

the children show various confidence moderately rich data 78-80,83]

combinations of cognitive contributed to this

and physical disabilities finding (2 from

USA, 1 from UK,

1 from New Zealand,
1 from Australia and

2 from Canada). The
reasons for rating
down are moderate
concerns with regards
to methodological
limitations and minor
concerns regarding

Adoptive, foster or biological
parents describe that their children
show diminished memory,
diminished comprehension,

and various somatic problems,
high pain tolerance, destructive
behaviour, are hyperactive and
aggressive. In addition foster
parents also describe that their
children lack fear and judgment

as well as understanding for the adequacy of data

consequences of his/her actions

Parents experience various Moderate 8 studies with rich [71-73,75,
social disadvantages confidence data contributed to 79,82,83,1471
associated with the child's this finding (5 from

characteristic linked to FASD Canada, 2 from

USA, and 1 from New
Zealand). The reasons
for rating down are
minor to moderate
concerns with regards
to methodological
limitations as well

as relevance

Parents describe that their child has
behavioural problems, difficulties
with forming friendships, school
attendance and maintaining
employments. Furthermore,

the parents describe that their
child is naive, taken advantage

of and tend to end up in the

wrong social environment

FASD = Fetal alcohol spectrum disorder

Upplevelser av fordldraskapet i relation till FASD

Hir beskrivs de dtta andranivitemana som handlar om hur forildrar ¢ill barn
med FAS eller andra tillstind under FASD-paraplyet upplever forildraskapet i
relation till FASD. Vi bedomde att vi hade matdlig tillforlitlighet for samtliga
teman (Bilaga 2, Tabell 7-9).

Fordldrar upplever en rad olika kénslor
ndr deras barn diagnostiseras med FASD

Detta andranivitema baseras pd data frn tre studier. En studie gjordes i
Kanada [73], en studie i vardera Storbritannien [78] och Nya Zeeland [79].
I studierna liknar forildrar att fa en diagnos med ett tvieggat svird. Biologiska
mammor kinde sorg och skuld fér att ha druckit alkohol under graviditeten.
En mamma i studien av Sanders och Buck uttrycker det sa hir: *7 had a lot of
guilt for many years ... very much depressed, knowing that my drinking caused this
damage. Like [ said, that just threw me over the edge. I cried a lot. I felt bad that
[ did this damage to Dylan. I thought what kind of a parent am I to do that to my
own kid” [73].

64 FETALT ALKOHOLSYNDROM (FAS) OCH FETALA
ALKOHOLSPEKTRUMSTORNINGAR (FASD) — TILLSTAND OCH INSATSER



Dirutéver uttryckee sivil biologiska som icke biologiska forildrar anger for att
ha gjort fel i situationer innan de var medvetna om att deras barn péaverkats
av alkohol som foster. Att fa en diagnos innebar samtidigt en littnad och
bekriftelse dé forildrarna kom att férstd deras barns utmaningar. En diagnos
kan underlitta forstielse for barnen, men ocksa innebira en etikett som kan
uppfattas som férdémande.

Anledningen till att detta tema bedomdes ha mattlig tillforlitlighet vid en
evidensgradering dr metodologiska begrinsningar samt datas omfattning.

Foréldrar beskriver vikten av en diagnos
for att fa stod for sitt barn fran samhallet

Detta andranivitema baseras pa teman frin fem studier varav tva var utforda i
Kanada [71,83] och en i vardera Nya Zeeland [79], Sverige [67] samt Australien
[80].

Forildrarna beskriver hur diagnosen ir viktig for att fa adekvat hjilp. En svensk
foralder i studien av Hagstrom och Lindberg siger: "Dd kan vi forhoppningsvis
fa hjélp pa riitt siitt, sitta in rétt dtgirder /.../ bra dd kan vi tala om for skolan
“det dr det hir (FAS)”/.../ Det dr inget vi har hittat pd, det ar ingenting som gir
over, det dr ingenting som man kan medicinera bort utan det ir det hir” [67].

Anledningen till att temat bedémdes ha matdlig tillfrlitlighet vid en evidens-
gradering dr metodologiska begrinsningar samt sma begrinsningar vad giller
datas omfattning.

Fordldrar upplever gladje, stolthet och
hangivenhet till sina barn (trots alla svarigheter)

Detta tema baseras pa teman frin fem studier varav tva var utférda i Kanada
[72,73] respektive USA [75,82] och en fran Australien [80]. Forildrarna
beskriver hur stolta och glada de trots allt 4r 6ver sina barn och de olika
talanger barnen har. En adoptivmamma i studien av Chamberlain och med-
arbetare siger: "Without the behaviours, he was a very persevering, clever little
boy. I would say ‘One day you are going to be an actor’, because he just has this
canny, canny way with him. He just makes people laugh” [80].

Anledningen till att temat bedémdes ha matdlig tillfrlitlighet vid en evidens-
gradering 4r metodologiska begrinsningar samt begrinsningar vad giller datas
omfattning,.

Fordldrar upplever bérdor sdsom stress och social isolering

Detta andranivitema baseras pd teman fran fyra studier varav tvé studier var
utforda Storbritannien [77,78] och tva i Kanada [72,147]. I studierna beskriver
foraldrarna till barn med FASD att de upplever att de socialt isoleras samt upp-
lever frustration och emotionell konflikt gentemot sitt barn. Ibland upplever
forildrarna utmattning eller utbrindhet. I studien av Mukherjee och medar-
betare beskriver en forilder fljande: "We're not doing any of the things that we
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thought we would be doing now when we adopted. She doesn’t get invited anywhere
herself and we don’t go with her anywhere, do we?” [77].

Vidare i studien av Michaud och medarbetare beskriver en forilder foljande
(72]: “love being a parent, it is beautiful, okay, but I am getting tired and some-
times I wonder if there is an end in sight. Will I have to parent my children with
FASD forever and forever and ever. And. if so, have I taken on too much? This is so
beautiful, but what is at the end? And is there an end, what is that going to mean”.

Anledningen till att temat bedémdes ha méttlig tillforlitlighet vid en evidens-
gradering ir metodologiska begrinsningar samt begrinsningar vad giller datas
omfattning,.

Fordldrar upplever att leva med ett barn med FASD belastar hela familjen

Detta andranivitema baseras pd teman fran fyra studier varav tvé studier var
utforda Storbritannien [77,78], en frin USA [82] och en i Kanada [73]. I stu-
dierna beskriver forildrarna hur hela familjen paverkas genom pafrestningar i
hemmiljon och social isolering. En forilder i studien av Mukherjee och med-
arbetare beskriver [77]: "We divorced five years ago. It was just ... the family just
exploded, it was just, it broke down. Totally broke down.”

Anledningen till att temat bedémdes ha mittlig tillforlitlighet vid en evidens-
gradering dr begrinsningar avseende metodologi och relevans samt att under-
laget 4r nagot tunt.

Foraldrar upplever att de maste anpassa strategier
i fordldraskapet efter sitt barns specifika behov

Detta andranivitema baseras pd information frn atta studier varav fem studier
var utforda Kanada [70,72,73,81,148], en studie i Storbritannien [77] och tvi i
USA [74,82]. I studierna beskriver forildrarna till barn med FASD att de upp-
lever att de fatt anpassa kunskaper och strategier for sitt barns behov. I studien
av Watson och medarbetare (part II) beskriver en f6rilder behovet av rutiner
[83]: "We stick to the same schedule like get up, you get dressed, you come and eat
breakfast, you brush your teeth. We get your lunch in the bag, you get your jacket
and that on for school, and catch the bus Off days, by 11 o'clock its horrible”.

I studien av Coons och medarbetare beskriver en forilder f6ljande om behovet
att upprepa information [70]: “Living with them, it like, ever see that movie
Groundhog Day? Reminds me of that because these children. .. like normally any
kids you have to tell them so many times so it sinks into their head. But these kids
here, its like every day you tell them and like, got erased during the night. Next day
start over. Tell him again”.

Anledningen till att temat bedémdes ha méttlig tillforlitlighet vid en evidens-
gradering ir metodologiska begrinsningar.
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Foraldrar upplever en oro for sitt barns framtid
och forvantar sig livslanga aktiva fordldrainsatser

Detta andra nivitema baseras pa data fran sju studier varav tre studier var
gjorda i Kanada [72,73,81], tva i USA [74,75], en i vardera Storbritannien [77]
och Australien [80]. I studierna beskriver forildrarna en oro for framtiden. De
forutser att det kommer att vara livslanga utmaningar och att barnen kommer
att vara beroende av dem som forildrar dven i vuxen édlder. De oroar sig for
att deras barn aldrig kommer att kunna leva ett oberoende liv, att de kommer
ha svarigheter med skola och arbete och att det i virsta fall kommer ga riktigt
daligt for dem genom att de till exempel hamnar i eget missbruk, i hemloshet
eller fingelse. I studien av Sanders och Buck beskriver en mamma det livslinga
atagandet som forilder till nagon med FASD si hir [73]: "Theres no saying
you're 18 now they can go, or they can be home and you don’t have to worry about
them. You always have to worry about them, and its hard because you never know
what theyre going to do. They could end up with a gang, they could get hurt easily
drinking and being in a crowd. They’re so easily led astray ... Yeah, its a lifetime of
worrying about them.”

Anledningen till att temat bedémdes ha mattlig tillforlidighet vid en evidens-
gradering ir metodologiska begrinsningar samt en smirre osikerhet kring
vilken grad de kontextuella faktorer som kan ha paverkat forildrarnas oro for
framtiden skiljer sig i den svenska kontexten. Det skulle till exempel kunna rora
sig om omfattning och typ av samhillsstod.

Fordldrar upplever att de maste fora sina barns talan pa manga olika sétt

Detta tema baseras pa fyra studier, tva frin Kanada [70,81], en frin Stor-
britannien [77] och en frin Australien [80]. Forildrarna upplevde att de
stindigt behévde kimpa for att fa forstaelse och stod till sina barn, exempelvis i
skolan och gentemot socialtjinsten. En adoptivmamma i studien av Cham-
berlain och medarbetare siger [80]: "It was my lack of qualifications. Yeah I am
an annoying parent I guess because I would advocate. Even before we started at the
school I was giving them the information (. . .) but its kind of like [school saying]
this is how weve done it for the last however many years at the school so this is how
we will continue to do it”.

Anledningen till att temat bedémdes ha mattlig tillforlidighet vid en evidens-
gradering ir metodologiska begrinsningar samt sma begrinsningar vad giller
datas omfattning och eventuella kontextuella skillnader mellan Sverige och
dessa linder.
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Tabell 4.7

Parents' experiences
of parenthood in
relation to FASD.
GRADE - CERQual
summary of qualitative
evidence table.

Review finding CERQual Explanation of Studies
assessment of CERQual Assessment  contributing
confidence in to the review
the evidence finding

Parents experience a variation Moderate 3 studies contributed [73,78,79]

of feelings when their child confidence to this finding (1

is diagnosed with FASD from Canada, 1 from

Adoptive, foster och biological 1N?W Zealand,hand

parents describe they feel grief, Il

regret and guilt as well as much reasons for rating

relief following their child's FASD dlouif 2.2 moderate

diagnosis. In addition, parents conchezglslregar;j|ng

feel socially judged because their qu.t odologica I

child is diagnosed with FAS luliElielEHesiie 65

adequacy of data

Parents describe the importance  Moderate 5 studies contributed [67,71,79,

of getting a formal diagnosis in confidence to this finding (2 80,83]

order to get help from society from Canada, 1 from

Parents explain that a diagnosis ?lew iealanﬁl, ! 41

is needed to receive help and rom Australia an

to be able to address proper from Sweden): The

interventions for their child reasons for rating

down are moderate
concerns regarding
methodological
limitations and minor
concerns regarding
adequacy of data

Parents experience positive Moderate 5 studies contributed [72,73,75,

feelings such as joy, pride confidence to this finding (2 80,82]

and devotion to their children from Canada and

(in spite of all difficulties) 2 from USA and 1

Parents feel devoted to and e Australla).‘ Ulae

proud of their children who reasons for rating

brings them joy. Parents describe down are mvoderate

that their children are gifted EOMEENES L TEgardS

and talented in many ways i i iee el )

limitations as well as
adequacy of data

Parents experience Moderate 4 studies contributed [72,77,

burdens such as stress confidence to this finding (2 78,147]

and social isolation from UK and 2 from

Raising a child with FASD canada). The reasons

puts frustration and emotional orrating down are

stress on the parents who minor to querate

burn out and feel isolated concerns with regards

to methodological
limitations as well as
adequacy of data

Parents experience that Moderate 4 studies contributed [73,77,78,82]

living with a FASD child confidence to this finding (2 from

burdens the whole family

Parents experience that a
living with child with FASD
puts stress on the whole family
including siblings and other
family members causing the
family to be socially isolated

UK, 1 from USA and
1 from Canada). The
reasons for rating
down are moderate
concerns with regards
to methodological
limitations and
relevance, and

minor concerns
regarding adequacy
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Review finding CERQual Explanation of Studies
assessment of CERQual Assessment  contributing
confidence in to the review
the evidence finding

Parents experience that Moderate 8 studies contributed [70,72-74,

they have to adapt their confidence to this finding (5 from 77,81,

parenting strategies to their Canada, 1 from UK, 82,148]

childs specific needs 2 from USA). The

Parents experience that they (r:leasons for raémg

need to get involved and own are moderate

be informed, in addition to concer;s W'lth rEgIardS

develop and practice strategies, to met odologica

providing structure, consistency limitations

and re-informing in order to

get the daily life to work out.

Parents also describe the difficult

balance between maintaining

responsibility for and control

over their child and giving them

space to make their own choices

and mistakes. In addition parents

also describe their strategies to

cope when facing the difficulties

that they have with their child

Parents experience concern for ~ Moderate 7 studies contributed [72-75,77,

their child's future and their confidence to this finding (3 80,83]

own expected lifelong parenting from Canada, 2 from

Parents foresee that their children USA, 1 from Australia

will need a lifelong dependence and 1 frc:cm UK.)' The

of support and if they are not reasons for rating

properly supported they might CIOTIT) EL2 OIS

encounter difficulties in life coneeimsivith fegards

with education and work, and to r.net'hodologlcal

in worst case tragic outcomes siizions es vl

such as homelessness, drug asminor concerns

abuse, or being imprisoned fegardingelevance

Parents experience that Moderate 4 studies contributed [70,77,80,81]

they have to advocate their confidence to this finding (2 from

children in multiple ways

Parents experience that they
have to speak for their children
and constantly monitor their
rights to services and support

Canada, 1 from UK
and 1 from Australia).
The reasons for rating
down are moderate
concerns with regards
to methodological
limitations, and

minor concerns
regarding relevance
and adequacy

FASD = Fetal alcohol spectrum disorder

Upplevelser av samhillet i relation till sin roll
som fordlder till en person med FASD

Hir beskrivs de sex andranivitemana som handlar om hur f6rildrar till barn
med FAS eller andra tillstind under FASD-paraplyet upplever samhillet i rela-
tion till sitt forildraskap. For tre av dessa teman bedémde vi att vi hade mittlig

tillforlitlighet (Bilaga 2, Tabell 10-12).
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Foraldrar som stravar efter en diagnos for barnet upplever det som en kamp

Detta tema baseras pé data fran fyra studier. Tvé studier var genomf6rda i
Kanada [73,81], en i Nya Zeeland [79] och en i Australien [80]. I studierna
beskriver foraldrar till barn som diagnostiserats med FASD hur de fick kimpa
for att £ diagnosen. Det var en frustrerande och péfrestande process. Forild-
rarna beskriver diagnosens betydelse for att fa hjilp och st6d frin samhillet.
I studien av Watson och medarbetare konstaterar en fostermamma till tva
soner med FASD [81] "It was a lot of work. It shouldn’t be that hard. We need a
better diagnostic process ... if you don’t have the [facial] features, good luck.”

Anledningen till att temat bedémdes ha mittlig tillforlitlighet vid en evidens-
gradering dr metodologiska begrinsningar samt sma begrinsningar vad giller
datas omfattning,.

Foraldrar upplever en brist pa férstaelse och okunskap om FASD hos
professionella samt kdnner sig anklagade for daligt fordldraskap

Detta andranivitema baseras pd information fran atta studier varav tvd studier
var utforda Storbritannien [77,78], tvd i Kanada [70,147], en i Sverige [67], en
i Nya Zeeland [79], en i USA [82] och en i Australien [80]. I studierna beskriver
foraldrar till barn med FASD att de upplever brist pa kunskap och forstaelse frin
yrkesverksamma i vird, skola och socialtjanst. Forildrarna upplevde att de ofta
var tvungna att “utbilda” de som skulle hjilpa dem, om FASD. Forildrarna
kinde sig inte forstidda. Genom bemétandet de fick kinde de sig till exempel
beskyllda for att vara daliga forildrar eller att deras barn ansags vara lata. I
studien av Ryan och medarbetare beskriver en forilder foljande: "We are on our
own. No one understands our situation, In fact, we feel like they blame us for Alan’s
behavior. We call [the social service agency] and they say that there are no services

Jor kids with FAS.” [82].

Anledningen till att temat beddmdes ha micttlig tillforlitlighet vid en evidens-
gradering ir metodologiska begrinsningar samt sma till inga begrinsningar vad
giller relevans och datas omfattning.

Foraldrar betonar vikten av stod fran skola,
hélso- och sjukvard och socialtjanst

Detta andranivitema baseras pd information frin dtta studier varav fyra fran
Kanada [70,73,147,148], en fran vardera Nya Zeeland [79], Storbritannien
(78], USA [82] och Sverige [67]. Forildrarna i den svenska studien beskriver
hur skolan inte anpassades efter barnets behov och niva, att inga forklaringar
gavs om det som gjorde barnet annorlunda, att inget st6d fanns f6r barn med
FASD. A andra sidan beskriver forildrar hur positivt det var i de fall de blev

lyssnade till och nir de professionella accepterade diagnosen.

En forilder som deltog i den svenska studien skildrar avsaknaden av stdd i
skolan: "Problemet har ju hela tiden varit skolans hantering som varit fruktansvird
och felaktig, liksom katastrof /... vilket gjort att hans symtom eller vad man ska
sdga, har ju varit lingt over taket mot vad det ska vara /.../ ja, de har ju forstirkt
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alla de hir funktionsnedsittningarna liksom. Han har ju ballat ur hur mycket som

helst pa grund utav hur han har blivit behandlad’.

Forildern fortsitter sedan med att beskriva en positiv erfarenhet av en ny
assistent till sitt barn: "Sa den hir nya di som han fick, assistenten, hon dr ju
jattebral! /.../ Hon dr en erfaren pedagog och vildigt lugn... och liksom... tar det inte
personlig nér han dr... ful i munnen eller ndtt si dar... och hon tar det i hans takt
och hon har ju forstitt det, har ju tagit allting pa allvar /.../ hon dr intresserad si
hon liser allt hon kommer over sjilv”.

Anledningen till att temat bedomdes ha mattlig tillforlitlighet vid en evidens-
gradering dr metodologiska begrinsningar samt sma begrinsningar vad giller
datas omfattning.

Ovriga teman

Ett tema identifierades for vilket vi har lag tillforlitlighet: Nér adoptiv- eller
fosterforildrar tar sig an ett barn upplever de att inte fick nigon information
om att barnet kan ha utsatts for alkohol under fostertiden och vilka konse-
kvenser det kan ha (When taking a child onboard, adoptive and foster parents
experience lack of information about the possibility that their child had been
exposed to alcohol or the potential impact of this). Adoptiv- och fosterforildrar
beskriver hur de antingen inte fatt veta ngot om att barnet hade expone-
rats for alkohol under fostertiden eller i de fall de fatt veta det inte fatt ndgon
information om vad detta skulle kunna innebira. De upptickte sjilva barnets
problematik och fick s6ka svaren pé vad detta innebar.

Osikerheten i temat beror framfor allt pa relevans da det finns oklarheter
kring om detta giller pd samma sitt idag jimfort med de tidpunkter som adop-
tionerna skedde vid i studierna samt i den svenska kontexten. Dessutom vigdes
de metodologiska begrinsningarna in.

Det finns ytterligare tvé andranivateman och dessa bedomdes ha mycket lag
tillforlitlighet. Dessa teman var specifika for upplevelser beskrivna av biologiska
forildrar:

Biologiska modrar kidnner sig felinformerade, skuldbelagda, ignorerade och
inte tagna pa allvar (Biological mothers feel uninformed, blamed, not listened
to and not taken seriously).

Biologiska forildrar kinner igen FASD som relaterat till sociokulturella
monster (Biological parents recognize that FASD is related to sociocultural
patterns).

Den stora osikerheten i dessa teman berodde, férutom ovannimnda metodo-
logiska brister, framfor allt pé att temana 4r baserade pd endast en studie samt
oklarheter kring om kontextuella faktorer kan ha paverkat temana (Bilaga 2,

Tabell 10-12).
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Table 4.8

Parent's experiences
regarding society in
their role as parents to
children with FASD.
GRADE - CERQual

CERQual
assessment of
confidence in
the evidence

Review finding

Explanation of References

CERQual Assessment

e When taking a child onboard, Low 5 studies contributed [73,75,77,
summary'of gualltatlve adoptive and foster parents confidence to this finding (1 from 78,82]
findings table. experience lack of information Canada, 2 from UK,
about the possibility that their and 2 from USA). This
child had been exposed to alcohol finding was graded
or the potential impact of this as low confidence
Adoptive or foster parents felt beciLse of modgrate
they had not been given enough concerns regardlng
information by social workers or me_thqdologmal
the health care that their child had Ilm!tatlons aid
FAS/FASD, was showing indications SErious concerns
thereof, or that their child had been el e v
prenatally exposed to alcohol
Biological mothers feel Very low 1 study from New [79]
uninformed, blamed, not listened  confidence Zealand contributed
to and not taken seriously to this finding. This
Birth mothers felt they had not been finding was graded
informed of the harmful effects of as very low certainty
alcohol intake during pregnancy, in because of mode;rate
addition to feeling that no one took con;ernslregarldmg
them seriously, but blamed them for lme.t qdo oglga
their child’s diagnosis and behaviour Imitations, adequacy
and relevance
Biological parents recognise Very low 1 study from Canada [71]
that FASD is related to confidence contributed to this
sociocultural patterns finding. This finding
Individuals pass on unhealthy ways e gasied &
of behaving or coping that they use very low certdinty
to protect themselves from their because of mod<_=.rate
pain and trauma, such as abusing concerns regardlhg
alcohol or drugs; these behaviours rElevane ene Serious
are modeled for their children, concerns regarding
sometimes those involved even adequacy of data
being aware of these dynamics
Parents striving for a diagnosis Moderate 4 studies contributed [73,79,
experience this as a struggle confidence to this finding (2 80,831]
Parents whose children have from Canada, 1 from
been diagnosed with FASD ;\lew Zealanﬁl, andh1
experienced that they had to rom Austra 'a).' The
struggle to receive this diagnosis. reasons for rating
The process of getting a diagnosis down are moderate
was frustrating and stressful concerns with regards
to methodological
limitations and minor
concerns regarding
adequacy
The table continues on the next page
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Table 4.8
continued

Review finding CERQual Explanation of References
assessment of CERQual Assessment

confidence in
the evidence

Parents experience lack of Moderate 8 studies contributedto  [67,70,
understanding and knowledge confidence this finding (2 from UK, 77-80,
about FASD among professionals 2 from Canada, 1 from 82,147]
and feel blamed for bad parenting New Zealand, 1 from

USA., 1 from Australia
and 1 from Sweden).
The reasons for rating
down are moderate
concerns with regards
to methodological
limitations and no

to minor concerns
regarding adequacy
and relevance

Parents experience a lack of
knowledge about FASD, including
related difficulties and problem
behaviours, among doctors, social
workers, and educators. Parents
also experience that there is little
or no knowledge of the syndrome
among the police, and instead feel
that police blame their childrens
behaviour on bad parenting

Parent stress out the importance Moderate 8 studies contributed [67,70,73,
of support to children with confidence to this finding (4 from 78,79,82,
FASD and their parents from Canada, 1 from New 147,148]
professionals within health Zealand, 1 from UK,

care, social care, and school 1 from USA and

1 from Sweden). The
reasons for rating
down are moderate
concerns with regards
to methodological

Parents experienced lack of
support from professionals
and appreciate the times when
support was provided

Parents experiences include lack limitations, and
of knowledge of related difficulties minor concerns
and problem behaviours and regarding adequacy

that 'FASD' is a hidden disability,
in the sense that it is not always
easily identifiable to outsiders
and is often not recognised

FASD = Fetal alcohol spectrum disorder

Sammanfattning av resultat och kunskapsluckor

Vi har syntetiserat resultat fran kvalitativa studier om upplevelser och erfaren-
heter bland personer som bedémts uppfylla kriterier for FASD och deras for-
dldrar. Vi héller oss mycket nira studiernas egna resultat av sina radata. Det
gor att de framtagna temana ir timligen homogena och generella i sin karaktir
och dirmed ligger de pa en relativt likartad abstraktionsnivéd. Virt syfte dr
inte att bygga hypoteser, beskriva méjliga orsakssamband eller att arbeta med
teoriutveckling.

Resultaten av syntesen visar att det ir troligt att individer med FASD upplever
en rad olika kognitiva, fysiska eller sociala problem, enskilt eller i kombination,
som begrinsar dem i sin vardag och fir dem att kiinna sig annorlunda dn andra.
Detta ir en bild som bekriftas av férildrarnas upplevelser.

Troliga upplevelser kring férildraskapet ir att en diagnos kan vicka en bland-
ning av kinslor, till exempel bade skuld och littnad och ha olika konsekvenser
for familjen. Vidare upplevs forildraskapet tyngt av bland annat stress och
social isolering. Foraldrarna hittar och lir sig successivt vad som fungerar och
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inte och anpassar sitt forildraskap direfter. De upplever en oro for framtiden
och tror att det tunga forildraansvaret kommer att fortsitta livet ut.

Forildrar beskriver hur de blir bemétta i samhillet och hur de upplever en
brist pa kunskap och forstéelse frin professionella och kidnner sig beskyllda
for daligt foraldraskap. Vidare upplever forildrarna en stor brist pa stod frin
professionella, men uppskattar de tillfdllen de upplever att de faktiske fatt st6d
och forstaelse.

Mycket av det som beskrivs hir dr upplevelser som troligtvis delas av barn med
andra neuropsykiatriska diagnoser och deras forildrar. Till exempel visar en
tidigare SBU-rapport att forildrar till barn med ADHD upplever att barnen
uppfattas som annorlunda samt att de upplever brister i bemétande och behand-

ling [84].

Det som skiljer denna typ av orsaksdiagnos frin till exempel ADHD ir dock
kopplingen till mammans alkoholkonsumtion under graviditeten. Av det skilet
vore det viktigt att fi mer kunskap om vad biologiska férildrar har f6r upp-
levelser kring diagnosen, samt vilket bemétande och stéd de far av samhillet.
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Samhallskostnader som
forknippas med FAS och FASD

De flesta studier som beriknat kostnader for FAS och FASD har utf6rts i
Kanada och USA [85-89]. Studierna ger en samstimmig bild av att FAS och
FASD forknippas med betydande kostnader for individen, familjen och sam-
hillet. Diremot varierar kostnadsskattningarna i studierna kraftigt pa grund
av skillnader i uppskattad forekomst av FAS, dlder i studiepopulationen, vilka
kostnadsposter som har inkluderats, férekomst av samsjuklighet, antaganden
om resursférbrukning, enhetskostnader och inflation.

Endast en svensk studie av kostnader som férknippas med FAS identifierades

i den 6vergripande litteratursdkningen. Studien publicerades 2015 av Linné-
universitet och Nationellt kompetenscentrum anhéoriga (Nka) pd uppdrag av
Socialstyrelsen och dr en hilsoekonomisk berikning av arliga samhillskostnader
som forknippas med FAS i Sverige [90]. Fokus i berikningen lig pa kostnader
for de funktionshinder relaterade till FAS som antas var méjliga att begrinsa
genom tidiga insatser frin samhillet. Férekomsten av olika funktionsnedsitt-
ningar baseras i studien pd den svenska registerbaserade lingtidsuppf6ljningen
av psykosociala aspekter hos vuxna individer med en sikerstilld FAS-diagnos
som presenterats tidigare i rapporten [52]. I studiepopulationen ingick 79
individer som diagnostiserats med FAS vid Barnsjukhuset i G6teborg samt en
jamforelsegrupp som matchats med individerna med FAS utifrin kén, alder
och fédelseort (n=3 160). Endast de funktionsnedsittningar dir det fanns en
statistiskt sdkerstilld skillnad i férekomst mellan FAS-gruppen och jimf6relse-
gruppen inkluderades i berdkningarna. Dessa funktionsnedsittningar var att ha
svart att klara sig sjilv, svarigheter i skola, psykisk sjukdom, missbruk, sjilv-
mordstankar (ingdr i andra kostnadsreferenser), nedsatt arbetsf6rmaga, krimi-
nalitet (ingér i missbruk), olimpligt sexuellt beteende (utgick pa grund av brist
pa underlag), dodlighet (kostnaden ingdr i missbruk), och anhorigvard. De
kostnader som ingick var kostnader for samhillsstod i form av olika boenden
och personlig assistans, sirskola pa grundskoleniva, genomsnittskostnaden
for depression, bipolir sjukdom, schizofreni och dngest, alkohol- och/eller
narkotikamissbruk, samt produktionsbortfall f6r individer utan anstillning och
for anhoriga och vérdare.

Jamfort med kontrollgruppen visade studien en arlig genomsnittlig merkostnad
for FAS-gruppen pa cirka 640 000 kronor per barn och 860 000 kronor per
vuxen (ar 2014). For bade barn och vuxna bestod 6ver 60 procent av merkost-
naden av kostnader fér samhillsstd i form av olika boenden och/eller personlig
assistans. For barn utgjordes resterande merkostnader av kostnader for sirskola
(cirka 18 procent) och anhérigvard (cirka 16 procent). I berdkningen av de
arliga merkostnaderna for vuxna ingdr dven kostnader f6r nedsatt arbetsformaga
(21,3 procent av totala merkostnaden), missbruk (12,5 procent) och psykisk
sjukdom (2,6 procent).

I berikningarna saknas vissa kostnader som ir svara att skatta. I kostnaden

for anhorigvard har endast den tid de anhorigas har varit frinvarande fran
sitt forvirvsarbete riknats med, vilket innebir att den del av sin fritid som
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de anhoriga bidrar med inte har beaktats. Utan de anhorigas insatser skulle
behovet av annat stod troligtvis vara stérre. En annan viktig kostnad for sam-
hillet som inte har beaktats i analysen 4r hur tillstindet paverkar livskvalitet.
Utover hur individerna med FAS upplever sin livskvalitet bor aven anhérigas
livskvalitet beaktas (avsnitt om upplevelser och erfarenheter, Kapitel 4). Halso-
och sjukvardskostnader som uppstar som en f6ljd av somatiska problem ingir
inte heller i analysen eftersom analysen har fokuserat pa funktionshinder som
r mojliga att begrinsa med tidiga insatser. Andra kostnadsberikningar har visat
att hilso- och sjukvardskostnader utgdr en stor del av kostnaden f6r FAS [87].

Det ar svart att uttala sig om hur stor del av kostnaderna som hade kunnat
undvikas med hjilp av tidiga insatser. En stor del av merkostnaden f6r bade
barn och vuxna bestar av insatser som idag redan erbjuds for att stotta indi-
viderna och deras familjer och det 4r osdkert hur stor del av dessa som skulle
kunna undvikas om ytterligare insatser erbjuds. Det ar ocksa oklart hur de
insatser som redan har sats in har paverkat 6vriga kostnader som kostnader for
missbruk, kriminalitet, psykisk sjukdom och nedsatt arbetsformaga.

En annan begrinsning ér att det 4r svart att bedoma hur stor del av kostna-
derna som faktiskt beror pd FAS. I analysen har en grupp individer med FAS
jamforts med en grupp ur den generella befolkningen, matchat for alder, kén
och fédelseort. Det dr emellertid majligt att viss del av det stdd som getts till
gruppen har behovts pé grund av att barnen haft forildrar som har missbrukat
alkohol eller andra faktorer kopplade till fordldrarnas missbruk, och inte néd-
vandigtvis dr kopplat till att barnen har FAS.

Sammanfattningsvis innebir de funktionshinder som férknippas med FAS
betydande kostnader for individerna och samhillet. En stor del av dessa kostna-
der bestar av insatser for att stotta barn och vuxna med FAS, utan vilka det ar
mojligt att kostnader inom andra omraden, sisom missbruk, kriminalitet och
psykisk sjukdom, skulle vara dnnu storre. Detta ir i nuldget, med de studier
som genomforts, inte mojligt att beskriva.
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Resultat -
Utvardering av
insatser till barn
och familjer

I detta kapitel presenteras resultaten fran:
*  En systematisk oversikt pa effekter av insatser till barn och familjer

*  En systematisk oversikt pa upplevelser och erfarenheter av insatser
En diskussion om hilsoekonomiska aspekter.
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En systematisk oversikt —
insatser till barn och familjer

Fragestillningar

Vilka effekter har olika insatser f6r barn som uppfyller kriterier for tillstind
inom FASD och deras forildrar?

Vilka 4r de relevanta samhillsekonomiska aspekterna av insatser till individer
som uppfyller kriterierna for dessa tillstind?

Vi har valt att utvirdera insatser i ett vidare perspektiv, det vill siga inte enbart
dtgirder som idag kan utforas via svenska habiliteringsteam. Alla studier om
insatser som syftat till att kompensera f6r funktionsnedsittningar vid FASD har
darfor inkluderats. Insatserna kan vara inriktade mot att 6ka barnets f6rmagor
och/eller att forsoka underlitta genom att anpassa miljé och krav. En viktig

del av insatserna ir att férmedla kunskap till fordldrar och personal som
triffar barnet i forskolan eller i skolan. Kunskapsinnehllet 4r bade teoretiskt
och praktiskt och handlar om funktionshindret samt om handhavande och
bemotande av barnet. Barnet kan ha ett hem som ir temporirt; i versikten ska
tillgingliga uppgifter noteras om typen av forildraskap, det vill siga om det rér
sig om biologiska, adoptiv- eller familjehemsf6rildrar.

Forutom pedagogiska, psykosociala och logopediska insatser har syftet varit att
ocksd utvirdera likemedels- och andra medicinska interventioner till barnen
samt forildrar och familjestdd. Stéd till familjer bér finnas med som ett led vid
alla insatser men kan ocksé vara en separat insats frin samhillet. Frigan om
familjestdd spinner dver socialtjinst, hilso- och sjukvird och habilitering. Aven
skolan kan vara aktuell. I Sverige har olika férildrastédsprogram riktade till for-
dldrar vars barn har ADHD, trotssyndrom eller annan utagerande problematik
utvirderats. Den gemensamma nimnaren for dessa program ir att de forsoker
lira ut strategier for att hantera barnets problem i vardagen [92-95], i nagot
fall kombinerat med liknande insats till barnets lirare [96]. Programmen r i
allminhet anpassningar av interventioner som utvecklats i andra linder, fore-
tridesvis USA. SBU har tidigare granskat en del av dessa program i rapporten
"Program for att forebygga psykisk ohilsa hos barn” [97].

Reid och medarbetare publicerade en versikt av interventioner vid FASD

ar 2015. Oversikten inkluderar flertalet av de studier som beskrivs i var rap-
port (12 av totalt 15 studier) dessutom diskuterar forfattarna ett antal artiklar
som faller utanfor inklusionskriterierna. Oversikten av Reid och medarbetare
skiljer sig frin vad som granskas i vér rapport genom att den inte behandlar
lakemedelsinterventioner eller upplevelser i kvalitativa studier [149].

Resultat

Totalt identifierades 227 artiklar som granskades i fulltext. Efter relevans-
granskningen bedémdes 15 artiklar kunna ingd. Alla inkluderade studier hade
jamforelsegrupp men risken for systematiska fel (bias) var varierande (lag,
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medelhog eller hdg). Dessa studier var utforda av forskargrupper i USA och

Kanada. I en av studierna rapporterades samarbete med kollegor i Sydafrika.

Av de 15 studier som vi inkluderat handlar en studie om stéd till familjehem
for att undvika omplacering av barnet [98]. Ovriga studier handlar om insatser
som framfor allt riktas till barn, men dir ocksa information till och samarbete
med virdnadshavare ingir. Metoderna kan ha som huvudinrikening att trina
sociala firdigheter eller basala funktioner i hjirnan (neurokognitiva interven-
tioner) eller ocksa de olika firdigheter som krévs i skola och vardagsliv. De mer
omfattande programmen inkluderar flera olika aspekter pa trining.

Tre publikationer rér social firdighetstrining [99-101]. Tva studier 4r inrik-
tade pé trining av s kallade exekutiva funktioner/neurokognitiv intervention
[102,103]. Tre studier behandlar inlirning av matematik samt strategier for
att minska beteendeproblem och underlitta inlirning [17,104,105], en studie
tar upp sprak- och ldstrining [106], en studie ror trining f6r 6kad sikerhet i
vardagen [107] och en studie forsoker hitta strategi for inldrning av sifferserier
[108]. En studie undersoker effekten av olika former av forildrautbildning for
att minska beteendeproblem [109]. Tva nyligen publicerade pilotstudier ingir
ocksa i granskningen. Den ena beskriver ett program for att minska beteende-
problem och forbittra inldrningssituationen [110]. Den andra studien har
undersokt méjligheten att minska riskkonsumtion av alkohol hos ungdomar

med FASD [111].

Under rubriken Utvirderade insatser och i Tabell 5.1 beskrivs de olika insatserna
nirmare liksom vilka resurser som krivs. I Bilaga 1 (Tabell 2 och 3) presenteras
samtliga inkluderade studier dir olika insatser jimférs med varandra eller mot
att inte ha nagon insats alls. En jamf6relsegrupp kan till exempel vara individer
som har placerats pa vintelista. I flera studier saknas en fullgod randomisering
av deltagarna, vilket ger hog risk for bias dven om studierna for Gvrigt 4r vil
genomfdrda. Bilaga 7 innehaller en kort beskrivning av frigeformulir och
testinstrument for utfallsmatten i studierna. Tabell 5.2 visar en narrativ sam-
manvigning och GRADE-bedémning av de undersokta interventionerna och

i Bilaga 6 finns en mera utforlig presentation av de bedémningar som gjorts

enligt GRADE.

Beskrivning och bakgrund Resurser i aktuella studier
Extended support Ménga barn med FASD bor inte Programmet Promising Practices
Ett utokat stod for att oS sina biologiska fér;lfjrar fokuserar pa screening oph
forbittra stabiliteten  Utan &r _pIacerane i familjehem. .becb.mning, remiss for diagnos,
vid placering i En stab‘ll placering borde vara |nd|V|dge|| planering, t\{é dygns
familjehem vidsentlig for barnens trygghet avlastning/manad, 12 timmars
och utveckling. Ett sitt att uppna utbildning till familjehemsféraldrarna
detta kan vara utokat stod fran och socialarbetarkontakt [98]

socialtjdnsten till familjehem, dar
barn som uppfyller kriterierna
for FASD eller ddr man
misstanker FASD, ar placerade

Tabellen fortsitter pa nasta sida
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Tabell 5.1
fortsattning

Insats

Children's
Friendship
Training (CFT)

Beskrivning och bakgrund

En metod for social fardighets-
traning, Children's Friendship
Training (CFT, &r utarbetad

vid UCLA, Los Angeles, USA
[112]). Den anvénds for barn
med ADHD [113] och barn med
autismspektrumtillstand [114].
Metoden bygger pa traning i
grupp for barnen parallellt med
information och utbildning till
foraldrarna, vilka ocksa ar tankta
ska fora kunskapen vidare i
vardagen via olika hemuppgifter

Resurser i aktuella studier

Programmet CFT var utformat som
12 grupp-sammankomster a 90
minuter under en tremanadersperiod
och inneholl traning i sociala
fardigheter. Varje grupp bestod av 7
till 8 barn som var i dlder 6 till 12 ar.
Foraldrarna deltog samtidigt, men
separat, i sammankomster dar de
fick information om FASD och om
de viktigaste sociala fardigheterna
som deras barn tranades i [99-101].
Gruppledare/terapeuter var kliniska
psykologer anknutna till universitet
[91-92] alternativt terapeuter

med varierande yrkestillhérighet

pa kommunala centra [90]; alla
gruppledare fick undervisning om
FASD férutom om metoden

The Alert Program
for Self-Regulation/
Neurocognitive
Habilitation

Ett flertal program finns
utvecklade fér traning av olika
aspekter pa exekutiva funktioner
vid exempelvis ADHD. Ett
exempel ar programmet Alert
for utveckling av sjalvreglering
(Alert Program for Self-
Regulation) [115]. Barn far lara
sig att uppfatta sin egen niva av
vakenhet och anspanning och
sedan hitta strategier att sjélv
reglera denna niva efter vad
som krévs i en viss situation

Programmet Alert for sjalvkontroll
gavs i en studie [93] individuellt vid
12tillfallen a en timme under 14
veckor. Féraldrarna fick aterkoppling
under en timme med bland annat
rekommendationer for fortsatt
traning. Terapin gavs i ett speciellt
inrett rum utan yttre distraherande
stimuli. En senior forskarstudent
ledde terapin och fick handledning
varannan vecka av en kliniskt
specialiserad psykolog som ocksa
sag vissa sessioner via video [102]

Neurocognitive habilitation ar
bendmning pa ett program som
innehaller manga komponenter
fran Alert. Det innefattade 12
sammankomster & 75 minuter
en gang per vecka. Dessa gavs
parallellt och gruppvis for barn
och vardnadshavare. Grupperna
leddes av forskarstuderanden
pa olika nivaer [103]

Math interactive
learning experience
(MILE)

Anpassad
undervisning i
matematik samt
psykoedukativa/
neurokognitiva
insatser, exempelvis
en strategi for

att lara barn att
reflektera dver sin
inlarning kallad FAR
(Focus and plan,
Act, and Reflect)

Manga barn med FASD

har specifika svarigheter

med inldrning av matematik
(dyskalkyli). | programmet MILE
ingar matematikundervisning som
dr anpassad for att kompensera
for de kognitiva svarigheterna
vid FASD samt insatser for att
minska beteendeproblem och
andra faktorer som inverkar
negativt pa inlarningsférmagan.
Information till och samarbete
med vardnadshavare r en
viktig del i programmet

Barn i alder 3 till 10 ar som deltog

i MILE, Math interactive learning
experience, fick individualiserad
matematikundervisning i 6 till 15
veckor. Vardnadshavarna deltog

i informationsmé&ten om FAS och
om strategier for att stodja barnens
inlarning och vid behov kunna
modifiera beteenden i positiv
riktning. Instruktérer/larare fick
utbildning via manual [104,105,116]
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Insats Beskrivning och bakgrund

Language and
literacy training (LLT)

Traning av fonologisk
medvetenhet &r ett viktigt
inslag i ett program som har
som malsattning att underlatta
ldsinlarning. Dessutom ingar
trdning som &r riktad mot andra
samtidiga sprakproblem

Sprak- och ldstraning

Resurser i aktuella studier

Traningen ordnades i grupper om
fem barn och gavs en halvtimme
tva ganger per vecka under 9
manader, totalt 38 timmar. Barnen
var 9-10 ar gamla. Traningen
skottes av erfaren logoped. Program
med fokus pa spraklig terapi (19
timmar) varierades med traning

av fonologisk medvetenhet och
ldsning (19 timmar) [106].

Personer med funktions-
nedséttning och beteendeproblem
har 6kad risk for olyckshandelser.
Barn med FASD kan ha nedsatt
formaga att ldra in de fardigheter
som kravs i vardagslivet,
exempelvis for att undvika faror

Datorbaserad
traning for okad
sakerhet i vardagen

Utveckling av tva datorspel med
"virtual reality"-metodik, ett for
traning av brandsékerhet och ett for
hur man sékert ska ga 6ver en gata.
Barnen fick lara in korrekt beteende
steg for steg genom att ldta en
tecknad hund, Buddy, agera i de olika
situationerna [107]. Barnen fick forst
trdna pa att klara sjdlva hanteringen av
spelet och sedan spela sjdlvstandigt,
men under 6verinseende av
forsoksledare. | studien ingick att
beddéma hur vél barnen sedan klarade
att beskriva och visa sin kunskap

Strategi for inlaring
av sifferserier

Under normal utveckling lar sig
barn att anvanda olika strategier
vid inldrning, exempelvis

att repetera for sig sjélv.
Repetitionstraning har visat sig
vara framgangsrikt i grupper av
barn med nedsatt arbetsminne

Forsoksledaren ldste upp en serie
ental och barnen (4-11 ar gamla)
uppmanades att repetera dessa efter
10 sekunder. Interventionsgruppen
instruerades att viska siffrorna for
sig sjdlv som repetition [108]

GoFAR, en
vidareutveckling av
programmet FAR
(Focus and plan,

Act, and Reflect,

se MILE ovan); tre
komponenter ingar —
dataspel for inldrning
av strategier,
fordldraundervisning
samt traning for

barn och foraldrar
tillsammans att
anvanda strategierna
i vardagen

I en nyligen publicerad pilotstudie
presenteras de forsta delarna i
programmet — traning av barn
med hjlp av ett speciellt utvecklat
datorprogram samt manual for
foraldraundervisning [110]

GoFAR-spelet syftar till att

hjdlpa barnen att kontrollera
uppmarksamhet och hantera
problem med eftertanke genom
att planera istdllet for agera pa
ett hastigt och impulsivt sétt. For
jamforelse anvandes i studien ett
dataspel, som utvecklats for barn
med autismspektrum, Faceland

GoFAR gjordes alltid pa samma satt
medan Faceland styrdes av vilket val
av kénsla barnet ville spela omkring

Go-FAR-spelet innehaller tre fragor
med flera svarsalternativ. Barnet

far veta om det gjort ritt val eller
uppmuntras att géra ett nytt val.
Reflektion om hur det gatt gors innan
ndsta steg. Det handlar om Miles,

en rymdfigur, som ska mata sin katt
via en plan. Efter en forsta traning
far barnet hjélpa rymdfiguren hitta
sitt forsvunna rymdskepp och sitt
husdijur. For varje del ska barnet gora
en plan fér hur hindren kan l6sas.
Svarighetsgraden kan varieras liksom
miljon, t.ex. rymden eller i vatten

Faceland-spelet utgar fran ett
nojesfalt. Barnet far ledtradar
och fragor for att bedéma deras
kunskap om de kéanslor som
olika ansiktsuttryck formedlar

Foraldratraningen bestod av fem
tillfallen & en timme enskilt med
psykologistuderande pa olika nivaer
under handledning. En sarskild
foraldramanual gicks igenom med
utgangspunkt i situationen for det
aktuella barnet och dess familj
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Tabell 5.1

fortséttning Insats Beskrivning och bakgrund Resurser i aktuella studier
Project Step Up Det finns hallpunkter for Ungdomar i alder 13 till 18 ar fick
Intervention okad sarbarhet vad giller information i grupp under en timme
Programmet alkoholrelaterade problem vid sex tillfdllen, en gang per vecka;

bland personer som exponerats
for alkohol i fosterstadiet.
Ungdomar med FASD 4r en viktig
malgrupp for tidig intervention,
oavsett om de borjat anvianda
alkohol eller inte [111]

de fick ocksa tillgang till skriftligt
material. Parallellt deltog férdldrarna

i separata méten. Bada grupperna
leddes av tvéd terapeuter/gruppledare.
Gruppledarna utbildades genom
foreldsningar och gruppaktiviteter

for att kunna arbeta med ungdomar
med FASD. Handledare bedémde
gruppledarnas arbete

tidigare anvant och
validerat for att
minska riskbeteende
vad géller alkohol
hos barn utan
utvecklings-
avvikelser, modifierat
for anvandning

vid FASD

Tabell 5.2
Sammanfattande
tabell av GRADE-

bedémning (narrativ

sammanvagning till foljd

FASD = Fetal alcohol spectrum disorder

Atgird
Referens

Diagnos/
tillstand
(studier/
deltagare)

Resultat

GRADE
Underlag

Kommentar

av olika utfallsmatt).  Okat stod fran FASD eller Antalet Otillrackligt Risk fér systematiska
socialtjansten misstankt sammanbrott vetenskapligt fel -2
till familjehem FASD er)il:scg:jneg underlag Bverforbarhet 1
(98] (1/182) ©000 (fa deltagare/
inte representativt)
Children's FAS, pFAS Okade sociala Otillrackligt Risk for systematiska
Friendship eller ARND fardigheter vetenskapligt fel -2
Training (CFT) 51 g59) underlag Precision -1
[99-101] ®O00 Overforbarhet -1
(fa deltagare/
inte representativt)
Children's pFAS eller Forbattrad Otillrackligt Risk for systematiska
Friendship ARND sjalvbild vetenskapligt fel -2
Training (CFT) (1/85) underlag Overforbarhet —1
[99] ®000 (fa deltagare/
inte representativt)
Matematik- FAS eller pFAS  Okad kunskap Begransat Risk for systematiska
undervisning i matematik vetenskapligt fel -1
MILE G/175) underlag A
Overforbarhet —1
[104,105,116] OO00 (fa deltagare/
inte representativt)
Matematik- FAS eller pFAS  Forbattring Begransat Risk for systematiska
undervisning (2/115) av beteende- vetenskapligt fel -1
MILE problemen underlag Bverforbarhet -1
[104,105] OO0 (fa deltagare/
inte representativt)
Alert- FASD (FAS, Okad férmaga Otillrackligt Risk for systematiska
programmet pFAS eller problemldsning, vetenskapligt fel -2
[102,103] ARND) ziT:tf’;'fer underlag Overforbarhet -1
(2/103) eller exekutiva ©OO0O (fa deltagare/
funktioner inte representativt)
Tabellen fortsitter pa nista sida
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Atgird
Referens

Diagnos/
tillstand
(studier/
deltagare)

Resultat

GRADE
Underlag

Kommentar

Sprék- och FAS eller pFAS  Okade fardigheter ~ Otillrackligt Risk for systematiska
lastraning (1/36) i sprak-, las- och vetenskapligt fel -1
[106] stavningsformaga  underlag Bverférbarhet -2
SO00 (mycket f& deltagare/
inte representativt)
Datorbaserad FAS or pFAS Okad kunskap Otillrackligt Risk for systematiska
trdning (1/36) om brand- och vetenskapligt fel -1
[107] trafiksakerhet underlag Bverférbarhet -2
®0OCO (mycket fa deltagare/
inte representativt)
Minnestraning FASD inte Okad férmagaatt  Otillrackligt Risk for systematiska
[108] specificerat minnas siffror vetenskapligt fel -2
(1/33) gz Overforbarhet -2
BOCY (mycket fa deltagare/
inte representativt)
StepUp- FAS, pFAS Minskad Otillrackligt Risk for systematiska
programmet eller ARND riskkonsumtion vetenskapligt fel -2
(Intervention) (1/54) av alkohol underlag Bverforbarhet -1
(SUh ®000
111 (fa deltagare/
(1] inte representativt)
Olika foraldra- FAS eller pFAS  Forbdttring av Otillrackligt Risk for systematiska
traningsprogram  (eller de med beteendeproblem  vetenskapligt fel -2
(standard, _ betydande underlag Bverforbarhet -2
workshop i alkohol- OO0
grupp och via relaterad (fa deltagare/
internet) [109] dysmorfologi) inte representativt)
(1/59)
Foraldratraning FASD (FAS, Forbattring av Otillrackligt Risk for systematiska
och barn pFAS eller de beteendeproblem  vetenskapligt fel -2
som fatt ‘ med alkohol underlag Bverférbarhet -2
interventionen relaterade 000
GoFAR fysiska (mycket fa deltagare/
[110] egenskaper) inte representativt)
(1/28)

ARND = Alcohol-related neurodevelopmental disorder; FAS = Fetal alcohol syndrome;
FASD = Fetal alcohol spectrum disorder; pFAS = Partial fetal alcohol syndrome

Vetenskapligt underlag for effekter

av insatser till barn och familjer

Var bedémning av det vetenskapliga underlaget frin de 15 studierna visas i
Tabell 2 och 3 (Bilaga 1). Dir har en narrativ sammanvigning gjorts av stu-
dier dir s& 4r majligt. Det handlar om relativt svagt vetenskapligt underlag,
otillrickligt eller begrinsat, vilket betyder att det finns en ganska hog grad av

osikerhet. Osikerheten beror framfor allt pa det laga antalet deltagare och att
det oftast bara finns en studie. Vidare har flera studier kort uppfoljningstid,
varierade sammansittning av studiegrupperna, sma effektstorlekar samt utfalls-
matt som inte alltid 4r virderade vad giller mojlig betydelse for individen,
det vill siga om det 4r en betydelsefull férindring som pévisas eller inte. De
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beriknade effekterna pekar emellertid i gynnsam rikening, det vill siga att
interventionerna hjilper barnen.

Utvarderade insatser

Stod till familjehem

En kanadensisk studie frin 2013 av Pelech och medarbetare, med hog risk for
systematiska fel, inkluderades [98]. I studien provade man att 6ka stédet fran
socialtjinsten till familjehem dir barn med faststilld eller misstinkt FASD ar
placerade [98]. I studien implementerades programmet ”"Promising Practices”
vilket bland annat innebar en 6kad tillging till kompetens som kan diagnos-
tisera FASD, tvd dygns avlastning varje manad, 12 timmars utbildning inf6r
placeringen f6r familjehemsférildrarna, och en intensifierad kontakt mellan
handliggare och familjehem. I studiepopulationen, som till 87 procent bestod
av barn frin den kanadensiska ursprungsbefolkningen, minskade samman-
brotten i placering med 47 procent under studietiden, dock med en liten
statistisk effekt, medan sammanbrotten samtidigt 6kade i den matchade
jamforelsepopulationen. Man undersdkte dven faktorer som var sirskilt for-
knippade med sammanbrott i placeringen och fann att en ligre frekvens av
kontakt med socialarbetare var den mest inflytelserika faktorn. Interventionen
ar tillimplig i Sverige, men vi vet inte om resultatet skulle bli likadant hir.

Vi fann inga studier som specifikt fokuserade pa familjestod riktade mot
barnens problem eller forildrarnas situation. Var beddmning 4r att det finns
ett otillrickligt vetenskapligt underlag for att avgora om utokat familjestod,
genomtinkt program med tita kontakter mellan fosterforildrar och social-
arbetare, kan minska sammanbrott i placeringen (Tabell 5.2).

Social fardighetstraning och forbattrad sjalvbild

Tre inkluderade studier undersokte effekterna av Childrens Friendship Training
(CFT) [99-101]. CFT ir en metod som ir utarbetad for barn med ADHD
och/eller autismspektrumitillstdnd [112]. Studierna bedomdes ha hog risk for
systematiska fel [99-101]. En av studierna genomfordes ursprungligen i univer-
sitetsmiljo i Kalifornien, USA [100]. Etthundra barn i &ldern 6-12 ar uppfyllde
inklusionskriterierna; 11 barn hade diagnos FAS, 6vriga hade annan diagnos
inom FASD; alla hade 1Q &ver 70. En grupp fick starta med CFT under

12 veckor, blev bedomda efter denna triningsperiod samt efter ytterligare

3 manader. En annan grupp placerades pa vintelista for att sedan fi samma
behandling i 12 veckor. Utfallsmatten var frigeformulir till barnen f6r att mita
siadana sociala firdigheter som ingatt i triningen samt frageformulir till forild-
rar respektive ldrare. Enligt forildraskattning hade barnen som fatt trining for-
bittrat sina sociala fardigheter och dven fatt minskat problembeteende jaimfort
med barnen pa vintelista; vid uppfoljning efter 3 manader var resultatet ytter-
ligare forbdttrat i triningsgruppen. Diremot framkom inga signifikanta skill-
nader mellan grupperna som fatt respektive inte fatt trining i frageformulir till
larare. Forfattarna har som férklaring till det senare att triningen inte var riktad
mot att forbittra barnens medverkan i klassrummet utan mera rérde aktiviteter
pa raster och fritid; ett alternativ 4r att férildrarna 6verskattat framstegen.
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Forfattarna tar sjilva upp att avsaknad av oberoende och objektiva métt pa
barnens féorméagor 4r en klar brist i studien. En studie ddr CFT kombinerades
med olika likemedel visade forbittring avseende beteende bland barn som fatt
neuroleptika enligt forildra- och lararskattningar [117].

Samma forskargrupp visar i en senare publikation med samma utgingsmaterial
att ett matt pa fientlighet och irritationen mot jamnariga minskade efter den
sociala triningen [101]. I studier av olika barngrupper och i olika kulturer 4r
det beskrivet ett samband mellan alltfor stor bendgenhet (bias) att tolka andra
barns beteende som fientligt och risk f6r utveckling av aggressivt beteende
[118]. Detta skulle kunna betyda att formagan att tolka och bearbeta social
information kan forbittras ocksd under kort period med strukturerad trining,
men att triningsprogrammet behdver specifike inkludera just de omraden dar
man vill se effekt.

O’Connor och medarbetare presenterade 2012 en RCT-studie med CFT
lokaliserad till ett kommunalt centrum f6r barn- och familjeradgivning [99].
Deltagare var barn i alder sex till tolv dr utan (n=53) och med exposition f6r
alkohol under fosterstadiet (n=32); alla hade IQ 6ver 70; en hog andel av
barnen hade visat utagerande beteendeproblem (i bada grupperna). Dessa barn
indelades i en studiegrupp som fick social trining i grupp enligt CFT-manual
och i en grupp som fick mer traditionell undervisning i sociala firdigheter i
grupp. Skillnaden var uppbyggnaden av triningen dir man vid CFT anser att
metoden ir specifike inriktad pa de formagor som man empiriskt kommer fram
till krdvs for att utveckla vinskap samt att forildrar till barn som deltog i CFT
parallellt fick undervisning i grupp; férildrarna var dir direke inkopplade i for-
sok att skapa sociala nitverk i barnens vardagsmilj6. De terapeuter som skulle
leda barngrupper i CFT fick dels undervisning om FASD, dels om metodiken.
Utfallsmétt var till stor del de samma som anvindes i de tidigare studierna.
Frageformulir till barnen om socialt samspel visade signifikant storre forbitt-
ring for barnen om fatt CFT jamf6rt med barnen i andra gruppen. Dessutom
anvindes ett sjilvskattningsformuldr som matt pa barnens sjilvbild. Det fram-
kom att sjdlvbilden blivit signifikant mera positiv i gruppen som fatt CFT
jamfort med en mera blygsam f6rindring i kontrollgruppen. Det finns ingen
beskrivning av hur stor effekten kunde beriknas vara i vardagslivet. En mal-
sdttning for studien var att bedoma om barn som uppfyller kriterier f6r FASD
svarade pa annorlunda sitt pd triningen 4n barn med jimforbara problem men
utan FASD; nigon sddan skillnad kunde inte noteras. Forfattarna drar slut-
satserna att barn kan fa social firdighetstrining vid centra i samhillet utanfor
en universitetsanknuten forskningsklinik forutsatt att terapeuter far utbildning.
Det gar sedan att integrera barn som uppfyller kriterier f6r FASD i trinings-
grupper bland barn med andra diagnoser.

En positiv aspekt i rapporten frain O’Connor och medarbetare 4r att metodiken
kunde utféras utanfor universitetsmiljon till centra nirmare familjerna (unge-
fir motsvarande habiliteringscentra eller barnpsykiatriska mottagningar i vért
land) med bibehillen god effekt. Det forutsatte att terapeuter/handledare fatt
utbildning om FASD [99]. Ett genomgaende drag i studierna 4r att man lyfter
fram betydelsen av information till och insatser fran forildrarna parallellt med
intervention riktad till barnet.
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Var bedomning ir att det finns ett otillrickligt vetenskapligt underlag for ate
avgdra om social firdighetstrining kan leda till 6kad av kunskap om social

kompetens eller ge forbittrad sjilvbild hos individer med FASD (Tabell 5.2).

Neurokogpnitiva interventioner

Tva studier, en med medelhdg risk for systematiska fel och en med hog risk
for systematiska fel, undersoker effekten av Alertprogrammet (Alert Program
for Self-Regulation) [102,103]. Exekutiva funktioner (EF) dr en sammanfat-
tande benimning for de formégor som krivs for att hjirnan ska kunna arbeta
pa ett effektivt sdtt och utnyttja 6vrig kapacitet for till exempel inlirning. EF
innefattar bland annat f6rméga till uppmirksamhet, impulskontroll, arbets-
minne och planering samt mojligheten at sjilv reglera sin aktivitetsniva och
sitt kinsloldge. Svirigheter med sjilvreglering kan finnas fran lig alder och kan
under uppvixten ge svarigheter med socialt samspel och risk f6r utveckling av
beteendeproblem. Bristande f6rmaga till sjilvreglering anses vara en vanligt
forekommande och central funktionsnedsittning vid FASD [102,119].

En av grupperna, Wells och medarbetare verksamma i Chicago, har skapat ett
omfattande program for vad de kallar neurokognitiv habilitering och dir inte-
grerat interventioner som anvinds vid traumatisk hjidrnskada med komponenter
fran programmet Alert [103]. En randomiserad studie publicerades 2012 av
barn med FASD i alder sex till tolv 4r (n=78, varav n=21 med FAS). En inter-
ventionsgrupp fick delta direke i trining en ging per vecka under 12 veckor, en
jamforelsegrupp var placerad pa vintelista. Det var ingen skillnad mellan inter-
ventions- och jimforelsegrupp vad giller diagnoser inom FASD eller annan
samtidig diagnos (cirka 70 procent hade diagnos ADHD). Aktiviteterna under
gruppernas moten foljde en manual. Férildragrupper fick parallellt informa-
tion om FAS och ARND och om triningsmetodiken. Forildrarna deltog ocksa
under den avslutande delen av varje tillfille da barnen hade aktiviteter for att
ge dessa mojlighet att visa och trina vad de lirt. Mélsittningen var att barn och
foraldrar skulle lira sig se tidiga tecken pa oro och hitta strategier for att losa
problem. Utvirdering gjordes tva till tre manader efter att forsta gruppen avslutat
traningen. Utfallsmétten var dels foraldraskattning av exekutiva funktioner och
dels att barnen fick besvara frigor angiende problemlésning och samspelssitua-
tioner. Forfattarna anger positiva férindringar efter interventionen, framfor alle
att barnen efter trining inte lika ofta sokte litta eller orealistiska losningar pa

problem.

Aven Nash och medarbetare har i Toronto, Kanada, anvint och anpassat pro-
grammet Alert for att hjilpa barn till bittre sjalvkontroll [102]. Tjugonio barn
med FASD i alder 4tta till tolv ar placerades i en grupp som fick trining direke
och i en jaimférelsegrupp pa vintelista. Interventionen bestod av individuali-
serad trining en timma per vecka vid tolv tillfillen under en 14-veckorsperiod.
Utvirdering skedde genom bedémning fore och strax efter interventionsperioden
samt som frageformulir till forildrar efter ytterligare sex manader. Férutom for-
dldraskattningar anvinde Nash och medarbetare ocksé direkta, objektiva matt
pa barnens sjilvkontroll och sociala samspel [120]. Vid uppféljning beskriver
foraldrarna signifikanta framsteg i interventionsgruppen vad giller att kontroll-
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era beteende och kinslor. Mojligheten att se resultat fran studien begrinsas
av det liga antalet deltagare.

Var bedomning ir att det finns ett otillrickligt vetenskapligt underlag for att
avgora om Alert-programmet kan leda till forbittring av problemlosning, sam-
spelssituationer eller exekutiva funktioner (Tabell 5.2).

Traning av fardigheter for skola och
vardagsliv/pedagogiska insatser

Matematikundervisning

FASD kan leda till inldrningssvarigheter som led i generellt begrinsad begav-
ning, men det finns ocksd minga barn med FASD som har specifika inldrnings-
problem, till exempel vad giller matematik (dyskalkyli). Bakgrunden kan vara
begrinsad forméga att bearbeta information av visuell och spatial form (vilket
krivs for att arbeta med symboler) i kombination med brister i exekutiva funk-
tioner (som arbetsminne, koncentrationsférmaga och sjilvkontroll).

Tre inkluderade studier med medelhog risk for systematiska fel har underséke
effekten av Math Interactive Learning Experience (MILE) [104,105,116].
Studierna kommer fran en forskargrupp i Atlanta, USA. Undervisningen i
matematik dr anpassad efter och forsoker kompensera f6r andra kognitiva
svarigheter. For de yngsta barnen trinas de basala firdigheterna som utgér
basen for senare matematikkunskap. Matematikundervisningen 4r en del i
ett omfattande program av insatser, som inkluderar att ldra barnen att sjilva
reflektera 6ver sin inldrning (Focus and plan, Act, and Reflect; FAR) och att
ge forildrarna strategier for att minska beteendeproblem hos barnen.

I en RCT anvindes MILE pa barn med FASD i dldern 3-10 4r; n=61 (totalt
n=61 vid randomisering) (Bilaga 1 Tabell 2) [105]. Efter randomisering fick
en grupp trining under 6 veckor medan barn i jimférelsegrupp fick sedvanlig
skolundervisning. For att péavisa effekt av triningen anvindes en rad olika
standardiserade métt pd matematikkunskaper med variation efter barnens
alder. Alla tester utfordes av personer som var ovetande om till vilken grupp
respektive barn hérde. Forbittrade matematikkunskaper kunde noteras i bada
grupperna, men med signifikant skillnad till f6rmén f6r gruppen som fétt extra
trining enligt MILE. Fér varje anvint test angavs vilken forbittring som hade
praktisk betydelse (definierat som skillnad i utfallsmétt pa 6ver en standard-
deviation). I triningsgruppen fanns en sidan forbittring pd minst ett av fyra
test hos 58,6 procent av barnen, i jimférelsegruppen hos 23,1 procent.

Barn som var randomiserade till MILE fick individualiserad undervisning och
deras forildrar fick instruktioner om hur man kunde arbeta med matematik-
uppgifter i hemmet. Dessutom ingick flera andra komponenter i programmet,
sammanfattat som insatser for att ge basta mojliga inldrningssituation ("learning
readiness”; exempelvis insatser for att minska beteende- och hilsoproblem hos
barnet). Alla forildrar, dven de med barn i jimf6relsegruppen, fick undervisning
om FASD och om insatser som samhillet kan erbjuda samt om metoder att
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paverka barnens beteende. Forildraskattningar visade att beteendeproblemen
hade minskat signifikant under projekttiden.

Coles och medarbetare har 2009 beskrivit uppfoljning av ovanstaende studie
[104]. Av de 61 barn som fran bérjan deltog i randomisering f6r MILE-
studien publicerad 2007, var 54 barn tillgingliga f6r uppféljning. Denna
studie kom att goras sex manader efter avslutad MILE-intervention. Gruppen
som fatt extra trining fortsatte att ha signifikant bittre resultat 4n jimforelse-
gruppen. Praktiskt och kliniskt betydelsefullt framsteg fanns hos 68,4 procent i
MILE-gruppen jimfort med 38,5 procent i jimforelsegruppen.

I ytterligare en studie har Kable och medarbetare arbetat vidare med metoden
MILE for att visa att metoden kan anvindas effektivt ocksa i barnens vanliga

skolmiljo [116].

Var bedomning ir att det finns ett begrinsat vetenskapligt underlag for att
matematikundervisning med MILE leder till 6kade kunskaper i matematik

(Tabell 5.2).

Sprék- och lasundervisning

En studie med medelhdg risk f6r bias beskriver sprak- och lisundervisning
(Bilaga 2, Tabell 2) [106]. Undersékningen var ett samarbete mellan universitet
i Kapstaden, Sydafrika, och ett universitet i New Mexico, USA. Denna rapport
ingdr i ett storre projekt och beskrivs som en pilotstudie med randomisering av
40 barn som uppfyller kriterier for FASD (27 barn med diagnos FAS) till en
grupp som fick specifik sprik- och lisundervisning (n=18) som kunde utvirde-
ras) och en grupp som fick sedvanlig skolundervisning (n=18). Dessutom fanns
en jamforelsegrupp utan FASD (n=23), barn som kom frin samma omrade i
Sydafrika och som bedémdes ha en likartade socioekonomisk situation. Barnen
var i aldern nio till tio &r. Programmet var strukturerat med fokus pa trining av
fonologisk medvetenhet och annan kunskap nédvindig for lasinldrning. Barnen
testades av personer som inte kinde till barnens grupptillhérighet, dels vid start
av intervention och dels efter 9 manader. Utfallsmétt var tester av fonologisk
medvetenhet och tidig lisformaga samt olika kunskapsmatt pé lisning och stav-
ning samt addition och subtraktion (som hade anpassats for sprak och alder pa
barnen). Alla grupperna visade forbittrade resultat under studietiden. For den
FASD-grupp som fatt ta del av specifik trining blev resultaten vid andra testtill-
fillet signifikant battre pd vissa deltester, men inte generellt vad giller lisning/
stavning/aritmetik. Forfattarna tolkar resultaten som att barn som uppfyller kri-
terier for FASD kan forbittra sina firdigheter efter riktad kognitiv intervention.

Var bedomning ir att det finns ett otillrickligt vetenskapligt underlag for att
avgora om undervisning i sprak- och lisformaga leder till forbéttringar i sprak-

och lasformaga (Tabell 5.2).

Traning for okad sakerhet i vardagen

Coles och medarbetare fran Atlanta och Raleigh, USA, rapporterade 2007 om
anvindning av datorbaserad trining i form av spel med sa kallad virtual reality
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for att ldra ut kunskap om brand- och trafiksikerhet [107]. Studien bedéms
ha medelhdg risk for systematiska fel. Bakgrunden till studien ir att risken for
olyckshindelser ar 6kad i grupper med funktionsnedsittning och beteende-
problem. Vid exempelvis FAS kan det ocksd beh6vas mer intensiva insatser och
multimodal metodik vid inldrning (till exempel méjligheten att anvinda syn,
hérsel och motorik). Trettiotva barn i dlder fyra till tio 4r med tillstaind inom
FASD (varav 19 barn med FAS) samt IQ mer dn 50 deltog. Varje enskilt barn
ingick i experimentgruppen for ena typen av trining och i kontrollgruppen for
den andra interventionen. Barnens kunskaper testades fore och efter trining
samt vid uppfoljning efter en vecka. Barnens kunskap hade 6kat signifikant i
gruppen som trinats i en situation jimfért med de som inte fatt samma typ av
trining. Barnen visade ocksa férmaga att kunna generalisera till en mer verklig-
hetsnira situation (Bilaga 1, Tabell 2).

Vir bedémning ér att det finns ett otillrickligt vetenskapligt underlag for att
avgdra om datorbaserad trining om brand- och trafiksikerhet ger 6kad kun-

skap om brand- och trafiksikerhet (Tabell 5.2).

Strategi for inldrning av sifferserier

Loomes och medarbetare beskrev 2008 minnestrining fér barn med FASD
enligt en metod skapad av forskargrupp frain Edmonton och Victoria, Kanada
[108]. Studien bedéms ha hog risk for bias. Metoden syftar till att forbéttra
inlirningssituationen for barn som har bristande arbetsminne. Trettiotre barn
som uppfyllde kriterier f6r FASD (19 pojkar och 14 flickor) i dldern 4 till

12 &r blev uppdelade i tva grupper, s lingt det var mojligt matchade for alder
och kon. Alla fick delta i ett minnestest av sifferserier for att fa en utgdngsniva.
Testning med nya sifferserier gjordes dels efter kort rast och dels efter i medeltal
11 dagar. En grupp fick instruktioner i hur man kunde repetera siffrorna for sig
sjdlv, en jimf6relsegrupp fick inte nagra instruktioner. Grupperna hade samma
resultat vid start men sedan signifikant bittre resultat f6r den grupp som blivit
instruerad. Forfattarna bedomer att detta dr ett exempel pé en strategi som
underlittar inldrningen for barn med FASD. Forhoppningen ir att strategier
for att kompensera for svarigheter med arbetsminnet ocksé kan gora att barnen
klarar av matematikundervisningen bittre.

Var bedomning ir att det finns ett otillrickligt vetenskapligt underlag for att
avgoéra om trining for att minnas nummer och siffror kan forbittra inldrnings-
situationen for barn som har bristande arbetsminne (Tabell 5.2).

Olika former av fordldratraning for att 6ka fordldrarnas
kunskapsniva samt minska beteendeproblem

I en studie av Kable och medarbetare jamfordes hur olika former av forildra-
utbildning paverkade forildrarnas kunskapsniva samt forbittrade barnens
beteende [109]. Risken for systematiska fel bedomdes som hog i denna studie
pa grund av hogt bortfall i en av de studerade grupperna i kombination med
lagt deltagarantal. Forfattarna jimférde internetbaserad undervisning med

ett sedan tidigare standardiserat utbildningspaket och med grupputbildning
(workshops). Alla undervisningsformerna dkade férildrarnas kunskap om FAS
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och om tillgingliga stédinsatser. Indikation finns pd att undervisning i grupp
och det standardiserade utbildningspaketet dven medforde forbittringar i
barnens beteenden (férildrarnas bedomning). Forfattarna sammanfattar att
bista val av forildrautbildning styrs av malsittningen och av graden av
beteendesvarighet och mal.

Var bedomning ir att det finns ett otillrickligt vetenskapligt underlag for att
avgora om forildratrining leder till minskade beteendeproblem (Tabell 5.2).

Pilotstudie av intervention med programmet GoFAR for att
minska beteendeproblem och forbattra inldrningssituationen

Coles och medarbetare, en forskargrupp i Atlanta, USA, har publicerat en
pilotstudie med hog risk for systematiska fel. De har tidigare presenterat
metoder att forbittra inldrningssituationen for barn med FASD, se ovan
angiende matematikundervisning [95,96,103] och trining for att 6ka siker-
heten i vardagen [98]. Gruppen arbetar vidare med strategier for att ldra barnen
att sjdlva reglera sitt beteende kopplat till undervisning av deras forildrar for
att dessa pd bista sitt ska stodja barnen i att utveckla firdigheter i vardagen.

I programmet GoFAR (dir FAR star f6r Focus and plan, Act and Reflect) ingér
bland annat ett dataspel. I en nyligen publicerad pilotstudie presenteras trining
av barnen med hjilp av detta dataspel samt manual for f6rildraundervisning
[110]. I nista fas kommer man att studera en stdrre grupp samt beskriva hur
barn och forildrar gemensamt kan arbeta for att minska barnens beteende-
problem och underlitta deras inldrning. Likheter finns med programmen for
traning av sjilvkontroll som har beskrivits tidigare under rubriken Neuro-
kognitiva interventioner [93,94].

Vir bedomning ir att det finns ett otillrickligt vetenskapligt underlag for att
avgora om forildrars och barns samtidiga trining enligt GoFAR-program leder

till minskade beteendeproblem (Tabell 5.2).

Pilotstudie av intervention for minskat alkoholriskbeteende

Personer med FASD riskerar att hamna i alkoholberoende enligt rapporter i
litteraturen [25]). En pilotstudie om programmet Project Step Up Intervention
for att minska risken f6r alkoholrelaterade problem har publicerats av O’Connor
och medarbetare, Los Angeles, USA [111]. Studien har hog risk for systema-
tiska fel. Information formedlas i grupp till tondringar med FASD och parallellt
till deras forildrar. De prelimindra resultaten 4r positiva vad giller att forebygga
beroende. O’Connor och medarbetare har tidigare rapporterat om social firdig-

hetstrining av barn med FASD [101,102].

Vir bedomning ir att det finns ett otillrickligt vetenskapligt underlag for att
avgora om programmet Project Step Up Intervention kan minska riskbeteende

vad giller alkohol (Tabell 5.2).
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Effekter av lakemedelsbehandling vid ADHD

En andel av barnen med FASD har si tydliga svirigheter med uppmirksamhet
och med att reglera aktivitetsniva och impulser att de fir diagnosen ADHD och
for dem kan det vara aktuellt att prova likemedelsbehandling. Det har dock

funnits funderingar kring huruvida barn som uppfyller kriterier f6r FASD har

en annorlunda effekt av de likemedel som anvinds vid ADHD i4n 6vriga barn

med ADHD [121].

Utifran litteratursokningen och tidigare referenser [122—125] identifierades
endast en studie som utvirderat effekten av ADHD-likemedel jimf6rt med
kontroll f6r barn som uppfyller kriterier for FASD och ADHD [122]. Detta
var dock en pilotstudie med endast 4 individer och inkluderades dirfor inte.
Inga studier identifierades som jimférde medicinering mot ADHD f{6r barn

som uppfyller kriterier for FASD jamfort med de utan FASD.

Var bedomning ir att det finns ett otillrickligt vetenskapligt underlag for att
avgora effekten av likemedelsbehandling mot ADHD hos barn som uppfyller
kriterier for FASD och ADHD.

Var bedomning ir att det finns ett otillrickligt vetenskapligt underlag for att
avgora om effekten av likemedelsbehandling mot ADHD skiljer sig hos barn
som uppfyller kriterier for FASD och ADHD jimf6rt med barn som inte upp-
fyller kriterier for ADHD.

Ytterligare omraden som berdrs vid aktuell forskning om insatser

Gruppen i Toronto, Kanada, som studerat effekten av trining av exekutiva
funktioner har publicerat ytterligare en artikel om trining med Alert-metodik
[126]. Efter randomisering fick en grupp med FASD direkt ta del av trining
med Alert-metodik (n=18 varav 13 fullféljde) och en grupp var placerad pa
vintelista (n=20 varav 16 kunde analyseras), dessutom fanns en jimforelse-
grupp utan utvecklingsavvikelser (n=27 varav 19 kunde analyseras). Det ir
oklart i hur hog grad den studerade gruppen med FASD &verlappade med den
grupp som beskrivs i tidigare artikel [102]. Vi tar dirf6r inte upp resultaten vad
giller beteendeférindring som en separat rapport. Avsikten med denna studie
var ocksa att bedoma om avbildning av hjirnan med magnetresonans (MRI)
kunde pavisa nigon forindring efter trining. MR-unders6kning gjordes pa alla
barn fore och efter den period di ena gruppen fick aktiv trining. Den initiala
unders6kningen visade tydliga skillnader mellan grupperna i mingden gra
substans (nervceller) i vissa omrdden i hjirnan. De bdda grupperna med FASD
hade mindre volym gra substans jimfort med gruppen utan FASD. Vid upp-
foljning efter trining hade interventionsgruppen fatt 6kad volym jimfért med
FASD-kontrollerna. D4 forfattarna korrigerat for multipla jimférelser kvarstod
inte nagon signifikant effekt. Detta 4r saledes resultat som maste verifieras med
nya studier.

Nutritionen till blivande modrar har visentlig betydelse for fostrets utveckling.
Ett forskningsfilt 4r nu under uppbyggnad kring méjligheterna att minska
skadeeffekterna av alkohol genom forindrad niringstillforsel till barn och
mdodrar. Ett imne som med stod i djurstudier har vicke sirskilt intresse ar
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aminosyran cholin, en nodvindig byggsten i hjarnans membraner och for

att bilda signalsubstanser med mera. Wozniak och medarbetare har studerat
tillforsel av cholin i en randomiserad studie och funnit god tolererbarhet och
begrinsade bieffekter [127]. Gruppen har senare publicerat resultat av nio
ménaders daglig behandling med cholin. Sextiofem barn deltog vid randomise-
ring dir 26 barn som fatt cholin och 25 som fatt placebo kunde medverka vid
analys [128]. Interventionen gav ingen skillnad mellan grupperna vid testning
av den generella utvecklingsnivan, som var det primira utfallsméttet; bara tvek-
samt positiv effekt for de yngsta barnen pé ett matt pd preverbalt minne (tidig
minnesférmaga).

Coles och medarbetare har genomfért ett samarbetsprojekt mellan forskare

i USA och i Ukraina [129]. Blivande modrar rekryterades prospektivt. Vissa
kvinnor hade moderat till tungt missbruk av alkohol (n=301), andra anvinde
lite eller ingen alkohol (n=313). De gravida kvinnorna blev efter randomisering
indelade i 3 grupper: en grupp som inte fick kosttillskott, en grupp fick sub-
stitution med multivitamin- och mineralpreparat och den tredje gruppen fick
multivitamin- och mineralpreparat samt ocksa cholin. Pa 405 barn gjordes en
utvecklingsbedomning vid 6 ménaders dlder, 367 kunde inkluderas i studien.
Studien beskrev en liten men signifikant positiv effekt av behandling med kost-
tilligg, men inte specifikt bittre av cholin jimfort med enbart multivitamin-
och mineraltillskott.

Sammanfattning av resultat och kunskapsluckor

Genomgangen av studier om insatser vid FASD visar att det finns forskar-
grupper som arbetar ambitiost med intervention for barn och familjer. Ett
flertal metoder 4r representerade, till exempel social firdighetstrining, peda-
gogiska interventioner for att stodja matematisk férméga och lis- och sprak-
formaga, liksom trining for att 6ka sikerheten i vardagen. Resultaten pekar i
positiv riktning, det vill sdga att det ar mojligt att med viss framging forbitera
situationen for barnen. Ett sidant exempel 4r arbete enligt programmet MILE
med matematikundervisning kombinerat med strategier for att underlitta
barnets inldrning och minska beteendeproblem [105].

Det gér inte att dra négra sikra slutsatser om effektiviteten av de olika inter-
ventionerna eftersom det ror sig om enstaka eller fa studier inom varje omrade
och med fi deltagare. Langtidsstudier saknas. Etiska stillningstaganden f6rhin-
drar att en viss grupp barn stills utanfér insatser eller far en alltfr lang period
pa vintelista. En l6sning vore att jimféra tvd behandlingsprogram pa lingre
sikt, men det ar svart att da sirskilja vad som ir naturlig utveckling under viss
tid fran effekten av trining. Vi har inte identifierat nigra studier dir man kan
sarskilja effekten av en dtgird vid de olika tillstinden inom FASD (FAS, pFAS,
ND-PAE/ARND eller ARBD). De studier som presenteras beror grupper
som ir sammansatta av barn med FAS och varierande andra tillstind inom

FASD-paraplyet.

Ofta dr det svért att beddma om en uppmitt forindring i ett utfallsmare
innebir nigon tydlig forindring i barnets liv. Forhoppningarna ir att dven
en blygsam effekt inom ett omrade kan ha en verlappande positiv effeke
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pa barnets situation i sin helhet. De utfallsmétt som anvinds ir knutna till
respektive intervention. Vid pedagogiska insatser kan utfallet mitas med
standardiserade tester. I andra studier saknas objektiva matt; exempelvis kan
slutsatser bygga pa forildraskattningar av barnens beteende dir risken finns

att forildraengagemang under studien paverkar bedomningen. Férmedling av
kunskap till férildrar och ldrare lyfts fram som ett viktigt led i flera studier.

Vid social fiardighetstrining engageras till exempel férildrarna i att genomfora
positiva forindringar i vardagen. Genomgaende saknas ett standardiserat matt
som beskriver vilbefinnande och social situation fore och efter en intervention
(som till exempel ett matt pd vilbefinnande/livskvalitet eller klassificering enligt

ICF-CY [130]).

De kunskapsluckor som beskrivs ovan (svirigheter med langtidsuppf6ljning
till exempel) ir inte specifika for FASD-omradet utan ir ett vanligt fynd vid
systematisk genomgang av interventioner vid utvecklingsavvikelser (som
ADHD och autism). De eventuella negativa konsekvenserna av de olika inter-
ventionerna dr daligt belysta. For insatser som dgde rum pé forskningscentra
utgjorde resvigen ett praktiskt problem. I nigon studie anges bortfall av enstaka
deltagare som inte kunde medverka pa grund av beteendeproblem, men det
framkommer inte om detta hade nagot samband med interventionen som
sadan. Litteraturgenomgangen kan inte besvara frigan om insatserna har olika
effekt beroende pa om ett barn virdas av biologiska f6rildrar, adoptiv- eller
familjehemsforildrar.

Det finns inga studier som visar om barn som uppfyller kriterier for FASD och
specificerad annan diagnos som ADHD, intellektuell funktionsnedsittning
eller autism far annorlunda effekt av en viss insats @n de barn som bara har den
speciella diagnosen utan att ha FASD. Det dr dessutom bara i undantagsfall
som det redovisas vilka barn i en FASD-grupp som har annan diagnos.

I flera studier r det ett exklusionskriterium om barnen har intellektuell funk-
tionsnedsittning. Frigor kring medicinering mot ADHD hos barn som upp-
fyller kriterier f6r FASD utgér ocksd kunskapsluckor. Fyra studier som beskriver
effekten av likemedelsbehandling mot ADHD hos barn som uppfyller kriterier
for FASD ir baserade pa fi individer; ndgra slutsatser kan inte dras. Det finns
inga studier som jaimfor effekten av medicinering mot ADHD hos individer
med FASD respektive utan FASD.
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Tabell 5.3

Parental experiences
from respite care
interventions.

GRADE - CERQual.
Summary of qualitative
evidence table.

En systematisk oversikt —
Upplevelser och erfarenheter
av insatser till barn och familjer

Vilka upplevelser och erfarenheter har barn som uppfyller kriterier for
FASD och deras forildrar av stodinsatser?

For att besvara ovanstiende friga gjordes en systematisk granskning av studier
med en kvalitativ metodik (se dven den systematiska oversikten pa kvalitativa
studier i Kapitel 4). Totalt identifierades 48 publicerade artiklar som granskades
i fulltext. Av dessa beskriver en studie fran Kanada férildrars upplevelser av en
insats, efter att de fatc avlsarservice (respite care) (Tabell 5.3). Studien inklu-
derar tio forildrar till barn som huvudsakligen hade misstinkt eller verifierad
FASD [131].

Erfarenheter och upplevelser av avlosarservice

Under detta tredjenivitema finns ett andranivitema for vilket vi har mycket
lag dllforlidighet: Forildrar uppfattar avigsarservice som fordelaktigt for familjen,
men upplever svirigheter att fi avlisarservice samt brister i samordningen [131].

I temat beskrivs stodjande interventioner till barn som uppfyller kriterier for
FASD eller deras forildrar. Forildrar beskriver avlosning som nagot gott for
familjen, men erfar svirigheter i att fa insatsen och avsaknad av samordning i
systemet (Bilaga 2, Tabell 13-15).

Vi bedémde att vi har mycket lag tillf6rlitlighet for detta tema. Orsaken till
den stora osikerheten var framf6r allt mingden information da temat ir
baserat pd endast en studie. En viss osikerhet beror dven pa huruvida det
finns kontextuella faktorer sisom att formerna for insatsen och hur den
beviljas kan skilja sig mellan Sverige och Kanada.

Studies
contributing
to the review

CERQual
assessment of
confidence in

Explanation
of CERQual
assessment

Review finding

the evidence finding
Parents experience respite care Very low One study with [131]
as beneficial for the family, but confidence serious concerns

have seen recurrent difficulties in
receiving it and also a deficiency
in system coordination

Parents experience respite as
preventing a break down. They
put big effort in order to find
ways to identify possibilities

to receive the service

regarding adequacy
and moderate
concerns regarding
relevance
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Samhallsekonomiska aspekter
av insatser till barn och familjer

Vilka ir de relevanta samhillsekonomiska aspekterna av insatser till
individer som uppfyller kriterierna f6r dessa tillstand?

I den systematiska oversikten har inga studier som utvirderat kostnadseffekti-
viteten av insatser for barn med FAS eller FASD identifierats. Nedan f6rs en
hilsoekonomisk diskussion om de insatser som har utvirderats.

For att utvirdera kostnadseffektiviteten av insatser behovs i forsta hand kun-
skap om insatsernas effekt pa barnens och familjernas livssituation samt vad
insatserna innebir for kostnader pa lingre sikt. Det vetenskapliga underlaget
for effekten av insatser har tidigare i rapporten bedomts som otillrickligt eller
begrinsat, vilket betyder att, aven om underlaget for insatsernas effekt pekar i
en positiv riktning, finns det en hdg grad av osikerhet nir det giller insatsernas

effekt.

I de effektstudier som har publicerats anvinds utfallsmatt som till exempel
social fiardighet eller matematikkunskaper. Eftersom problem att forstd och
anvinda matematik anses kunna bero pd nedsatt visuell-spatial formédga och
nedsatt arbetsminne finns en férhoppning att andra kognitiva funktioner ocksé
ska kunna forbittras genom att trina just matematisk féormédga. Det dr mojligt,
kanske till och med troligt, att insatser med en positiv effekt pa social fardig-
het och matematikkunskaper bade kan leda till 6kad funktionsf6rmaga och
kostnadsbesparingar pa lingre sikt, men det 4r i dagslaget svart att avgora vad
dessa insatser innebir for individen och familjen och hur stora férbéttringar
som krivs for att det ska gora skillnad i individernas liv. Utan att veta hur
insatserna paverkar individernas vilbefinnande blir det svart att uttala sig om
vilken kostnad som ir rimlig att acceptera.

I ekonomiska utvirderingar inom hilso- och sjukvardsomradet mits ofta effek-
ten i sd kallade kvalitetsjusterade levnadsar (QALY), vilket dr ett sammansatt
matt pd hur insatser paverkar individers livskvalitet och 6verlevnad. Resultatet
fran analysen presenteras da som kostnader per vunnen QALY och kan tolkas
utifran riktlinjer f6r vad som ir en lig, mattig, hog och mycket hog kostnad
per QALY [132]. P4 sd sitt underlittas beddmningen av huruvida insatser som
har en positiv effekt men hogre kostnader jaimf6rt med alternativet dr kost-
nadseffektiva, det vill siga om de 6kade kostnaderna 4r rimliga i relation till

effekten.

For att gora denna typ av beddmningar behévs studier som visar hur insatserna
paverkar mer individnira métt som individernas livskvalitet eller vilbefinnande
(well-being). En svarighet med det ir att de enskilda insatserna kanske inte har
tillrickligt stor effekt for att paverka individernas vilbefinnande, men att de
ofta anvinds i kombination med andra insatser och di kan ha en viktig roll i
hur individerna mar. Eftersom insatsernas mer langsiktiga effekter dessutom
kan komma forst langt senare i livet kan dessa vara svara att mita inom mer
kortsiktiga interventionsstudier. Ett alternativ kan da vara att faststilla sam-
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banden mellan de firdigheter som mits i interventionsstudier och mer ling-
siktiga utfallsmatt genom hinvisning till andra typer av studier.

Det rekommenderas att hilsoekonomiska analyser som ska anvindas for beslut
i en svensk kontext gors ur ett svenskt samhillsperspektiv. Det innebir att inte
bara hilso- och sjukvirdens och socialtjinstens kostnader beaktas utan att dven
kostnader for resor, frinvaro frin arbete och virdet av individernas eller anhéri-
gas fritid tas med i analysen [133]. Fran studiernas beskrivningar av insatserna
ar det mojligt ate ge en versiktlig bild av de resurser som krivs (Tabell 5.1). Till
exempel innebdr matematikundervisning, enligt formatet MILE, 6 till 15 veckors
extra matematikundervisning samt workshops for att stotta forildrarna i hur
de kan hjilpa barnen med matematiktrining i hemmet. Diremot dr det svart
att uttala sig om hur insatserna paverkar samhillets kostnader pé lingre sikt
eftersom vi vet for lite om insatsernas effekt pa andra kostnader och vad effekten
innebir pa lingre sikt. Det kan till exempel gilla hur insatserna paverkar kostna-
der f6r kriminalitet, missbruk och sjukfranvaro (Kapitel 4). Eftersom vi varken
vet hur insatserna paverkar individernas vilbefinnande eller hur de paverkar
framtida kostnader gar det inte att géra en bedémning av insatsernas kostnads-
effektivitet i dagslaget.

For att samhillets resurser ska kunna anvindas pé ett s kostnadseffektivt sitt
som mdojligt ar det viktigt att de insatser som erbjuds visas ha en positiv effekt
nidr det giller att stdtta barnen och deras familjer och att insatsernas effekt och
kostnader jaimfors med relevanta jimforelsealternativ. Eftersom samhillets
resurser ir begrinsade bor varje satsning pd en insats som kriver 6kad resurs-
anvindning vdgas mot andra insatser for individerna eftersom det alltid finns
en sa kallad alternativkostnad, det vill siga den effekt pa individernas vil-
befinnande som hade kunnat uppnés genom att anvinda resurserna pd nagot
annat satt.
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Upplevelser och
erfarenheter ur ett
svenskt perspektiv -

svar fran FAS-foreningen

For att fa en tydligare bild av vad som ir viktigt att betona f6r individer som
uppfyller kriterier f6r FAS/FASD och deras nirstéende i en svensk kontext still-
des fragor till FAS-foreningen genom en enkit. Utformningen av enkiten och
FAS-foreningens metod for att besvara den beskrivs i metodkapitlet (Kapitel 3).
FAS-féreningens enkitsvar redovisas i Bilaga 8.

Enkitsvaren bygger pé svar fran sociala medier, livsberittelser fran personer
som medverkat i media, skrivit brev, bocker eller berdttat muntligt, egna erfaren-
heter samt diskussioner i grupper av forildrar respektive ungdomar under liger
och férildrautbildningar. FAS-féreningen gick ut med négra av frigorna i en
enkit dir totalt 32 personer bidrog med svar. Nio personer hade FAS eller
FASD-symtom och 23 personer var anhoriga. Personerna med FAS/FASD var
18 till 42 &r gamla, tre min och sex kvinnor. De anhériga bestod av 19 adoptiv-
foraldrar, tva familjehemsférildrar, en biologisk forilder och ett syskon.

Nedan sammanfattas en del av svaren frin FAS-foreningen och hur de relaterar
till utvirdering av de kvalitativa studierna av erfarenheter och upplevelser av
att leva med, eller som anhérig till nigon med, FAS/FASD (Kapitel 4). SBU
tar inte stillning till huruvida svaren ir representativa for alla FAS-féreningens
medlemmar eller for personer med FAS och deras familjer generellt.
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Individers och foraldrars upplevelser
och erfarenheter av tillstanden

FAS-foreningen beskriver hur bade personer med FAS/FASD och deras for-
dldrar upplever skoltiden som en provning. Detta innefattar bade svarigheter
med inlirning och socialt utanforskap. Temana i de kvalitativa internationella
studierna dir bade kognitiva och patagliga sociala svarigheter beskrivs, bland
annat med relationer, bekriftas.

Det finns en risk att personer med FAS/FASD kan utnyttjas p grund av att de
ofta dr tjanstvilliga och positiva minniskor. FAS-féreningen sammanfattar dven
svirigheter med fritidsaktiviteter sdsom lagsporter for att det kan vara svart att
tolka strategier, fatta snabba beslut och forhalla sig till andra. Fysiska problem
kan ocksa medfora begrinsningar. Forildrarna vittnar om manga hilsoproblem,
bade av psykiatrisk och somatisk karakeir. Att klara vardagslivet, dven till synes
enkla vardagsgoromal, kan vara problematiskt och de sociala svérigheterna
kvarstar upp i vuxenlivet. Bilden av naivitet, bekriftas ocksa av de granskade
forskningsstudierna.

Att "ta sig fram i samhillet” upplevs som vildigt betungande generellt for
personer med FAS/FASD, enligt FAS-foreningen, men ir inte lika tydligt fram-
stallt i de granskade studierna.

Upplevelser av vardet av att fa diagnos

Att fi en diagnos ir enligt FAS-foreningen overvigande positivt utifran savil
forildrar som vuxna med FAS/FASD. Foreningen kinner varken till att ndgon
har fatt diagnos stilld mot sin vilja eller att nigon angrat en utredning infor
diagnos. Exempel finns pd en initial tveksamhet inf6r diagnosens definitiva
bekriftelse pa livslinga funktionsnedsittningar, men dar instéllningen dndrats
allt eftersom. Att ha diagnos ir positivt jiamfért med att vara utan diagnos,
men ha funktionsnedsittningarna, noterar FAS-foreningen. A andra sidan
finns ocksé erfarenheter av att behéva argumentera for att fa anvinda en stilld
diagnos som redskap for att fa stod och hjalp. I studierna anvindes uttrycket
tveeggat svird vilket piminner om FAS-féreningens utsagor.

At f3 dill stdind en utredning och diagnos upplevs som en stor provning for
foraldrarna, nagot som ocksa tydligt framkom i de internationella studierna.

Foraldrars upplevelser och
erfarenheter av foraldraskapet

Anhorigas vardag paverkas vildigt mycket, konstaterar FAS-féreningen.
Forildrarna blir slitna, deras tankar kretsar stindigt kring hur de ska fa hjalp
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for sitt barn, pa kort och ling sikt. Det ir stressande att stindigt vara “strids-
beredd”. Isolering och pafrestningar pa dktenskapet ar andra konsekvenser av

ett FAS/D-férildraskap, vilket ockséd bekriftas i de granskade studierna.

Att forsoka lotsa barnet genom skolgingen och vidare in i vuxenlivet 4r en av
de storsta provningarna. Ett patagligt kinslomissigt engagemang i och for
barnen omvittnas i FAS-foreningens sammanstillning. Dessa upplevelser
harmonierar vil med iakttagelserna i de internationella studierna.

Individers och foraldrars upplevelser
och erfarenheter i relation till samhallet

Att ha ndgon annan in forildrarna att prata med ir viktigt, enligt FAS-
foreningen. Boendeformer som medger en individuell behovsanpassning i
form av stéd, struktur och gemenskap, "en forlingning av forildrahemmet”,
ses som angeldget. Dessa konkreta exempel beskrivs inte sd tydligt i de under-
sokta forskningsstudierna. Diremot ir dverensstimmelsen med forsknings-
studierna god nir det giller upplevelsen av obefintligt, felaktigt eller daligt stod
fran skola, socialtjanst och hilso- och sjukvard. De flesta far i och for sig stod,
men det uppfattas inte som helt adekvat, varken av forildrar eller personerna
sjdlva.

Sirskilt skolans bristande stod framhélls av FAS-féreningen dir det ocksa
framgar att synsittet kan variera, inte bara resurstillgingen. Utgangspunkten

i barnets behov av st6d, inte diagnos, r vanlig, sirskilt inom skolan. Skolans
onskemdl att ldra kinna barnet “forutsittningslost” for att sjilv bilda sig en
uppfattning kan ha féljder sisom manga inblandade och risk f6r godtycklighet.
Denna risk upplevs som stor med tanke pé de bristfilliga kunskaperna och att
hjdlpinsatsen kan bli mer kopplad till tillgingliga resurser 4n till behovet.

Forildrar kinner sig misstrodda i sitt hjilpsdkande. FAS-féreningen erfar att
stddet frin hilso- och sjukvirden upplevs minst daligt i regioner dir flest
personer utretts och fatt diagnos.

Upplevelsen av en i stort sett obefintlig kunskap om FAS/FASD bland profes-
sionella framgér av savil FAS-féreningens enkit som forskningsstudierna.

Samverkan mellan skola, socialtjinst och hilso- och sjukvird maste bli bittre
framhaller FAS-féreningen och féreslar en ny stédform, en individuell samord-
nare for familjer till barn eller for vuxna med FAS/FASD. I en av de utvirderade
studierna pétalas ocksd brister i samordning och ett stort behov av detta.

FAS-foreningen betonar att de biologiska forildrarnas perspektiv behover
lyftas fram. De barn som lever med biologiska mammor har en sirskilt utsatt
situation.
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Etiska aspekter kring
diagnos och insatser

Det kan inledningsvis vara virt att piminna om att FAS finns som diagnos i
Sverige, dven om den tycks anvindas sparsamt (Kapitel 4). Daremot 4r inte
FASD en etablerad diagnos, utan endast ett samlingsnamn pa ett antal lik-
artade tillstindsbeskrivningar, varav FAS ir ett. Nir diskussionen nedan rér
fragan om vad inférandet av en diagnos skulle innebira, si dr det en bredare
FASD-diagnos som avses, om inte annat framgéir. Mot bakgrund av FAS-
diagnosens relativt ringa anvindning kan det vara virt att fortydliga att nir
vi talar om for- och nackdelar med en diagnos, sa ingér premissen att den dé
ocksa skulle anvindas i relevanta fall.

Mojliga fordelar med diagnos
ur ett vardperspektiv

Det framgar tydligt av litteraturen, inklusive var egen syntes av kvalitativa studier
(Kapitel 4), att detta att en diagnos sitts, eller att en tillstindsbeskrivning ges,
har betydelse pa flera olika sitt. For vardgivaren innebar en FASD-relaterad
tillstaindsbeskrivning att patienten kan placeras i ett sammanhang av potentiella
medicinska och sociala problem. Om FASD skulle finnas som diagnos skulle
det kunna leda till att det tas en bittre anamnes — det ir littare att leta om man
uppfattar att det kan finnas nigot sirskilt att leta efter. D4 FASD férknippas
med bland annat syn- och hérselproblem, motoriska problem, bristande kogni-
tiva funktioner, ADHD-problematik, autism, tvingssyndrom, bristande sociala
fardigheter, humérstorningar och utitagerande beteende kan forekomsten av
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en diagnos ocksé innebira att det fortsatta utredningsarbetet far en tydligare
inriktning, d vardgivaren har skil att gd vidare med vissa undersokningar av
sadant som inte redan uppmirksammats i samband med diagnossittandet eller
sadant som bor undersokas mer noggrant — och som man kanske inte kommit
att tinka pé att undersoka utan diagnos. Dessutom blir diagnosen en utgings-
punkt for diskussion av medicinering och andra behandlingar. Diagnosen kan
ocksa ur vardgivarperspektiv innebira att fokus lyfts fran enskilda svarigheter
som barnet har till en mer 6vergripande bild av barnets formagor och svérig-
heter. Den innebir ocksa en grund for prognos f6r framtiden. Det bor dock
noteras att manga av de hir anforda fordelarna med en diagnos ir fordelar just
i relation till en praxis dir barns behov i annat fall delvis forbises. Det finns inte
nagra principiella skil for varfor en diagnos skulle vara nédvindig for att bittre
finga upp barnens behov. I praktiken kan det likvil vara sa till £6ljd av olika

resurshanteringsbeslut inom skola och sjukvérd.

Man kan dven tinka sig att etablerandet av en ny FASD-relaterad tillstdnds-
beskrivning far ett starkt signalvirde, indt mot hilso- och sjukvirden och utat
mot samhillet, att hir finns ett problem som behéver tas itu med. Det dr ocksd
tinkbart att det blir resursgenererande genom att det fattas politiska beslut om
sarskilt stod for denna patientgrupp, till exempel specialenheter dit man kan
vinda sig. Etablerandet av en bredare FASD-relaterad tillstindsbeskrivning kan
med andra ord fa effekten att berérda funktionsnedsittningar prioriteras upp i
hilso- och sjukvirden och i 6vriga samhillet. Detta ir rittvist i den méan viktiga
behov som tidigare har forbisetts hdrigenom kan métas och orittvist om allvar-
ligare problem far sta tillbaka (nigot som vi dterkommer till).

En tanke som har framf6rts av eldsjdlar inom likarkaren 4r att skapa sirskilda
kunskapscentra kring FAS och FASD. Om sidana kunskapscentra etableras

ar en tinkbar effekt dver tid att detta frimjar kunskapsutvecklingen inom det
berérda omradet. Detta kan i sin tur ge en spridningseffekt som gor att dven
andra barn med funktionshinder av liknande art, men som inte hamnar under
FASD-paraplyet, kan dra nytta av framstegen och kan komma att inkluderas

i behandlingsprogram p4 ett annat sitt 4n vad som sker nu. Likasa kan man
tinka sig att en langsiktig effekt av att sdrskilda kunskapscentra etableras ir att
det frimjar prevention genom att problematiken fir mer uppmirksamhet och
att sjukvarden dessutom blir bittre pd att kiinna igen signaler pa alkoholskador
for att finga upp missbruk i familjen. Det dr virt att notera att de tinkbara
effekter som anges i detta och féregiende stycke inte har direkt med diagnos-
tisering att gora, utan ror effekter som genom politiska beslut i princip kan
dstadkommas med eller utan diagnos, med sikte pd de funktionshinder som
diagnosen ticker in.

Mojliga fordelar med diagnos
for individen och familjen

For individen och resten av familjen kan en diagnos eller tydlig tillstindsbe-
skrivning uppfattas som virdefull, utéver ovan nimnda skil, for att den ger en
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forklaring till de problem och svarigheter man haft och det kan ocksd vara en
fordel for familjesammanhéllningen att veta att till exempel vredesutbrott frin
barnet som uppfyller kriterier f6r FASD inte behover tolkas som motvilja eller
egentlig ilska mot 6vriga familjemedlemmar [73,79,83].

Att det finns en diagnos eller tydlig tillstindsbeskrivning kan ocksé gora det
nagot lictare ate forhalla sig konstruktive i de situationer som uppstar nir man
vet att barnet en hel del ganger inte klarar av att hantera situationen bittre 4n
vad det gor. Med en bredare genomgang av barnets férmagor och svarigheter
kan forildrarna dessutom fi mojlighet att hitta strategier for att battre klara av
sin vardag p4 hemmaplan. Med diagnosen i ryggen kan det ocksa bli littare att
hitta gemenskap och utbyta erfarenheter, till exempel i patientféreningar och i
sociala medier.

Etableringen av en ny diagnos eller tillstindsbeskrivning kan innebira att barn
som uppfyller kriterier for FASD identifieras tidigare. Detta kan i sin tur leda
till en mingd fordelar f6r bade familjen och hilso- och sjukvirden samt sociala
myndigheter som kan vara mer férberedda. Utredningar av funktionshinder
kan komma iging tidigare, liksom insatser for avlastning med mera. Det kan
ocksa vara virdefullt f6r eventuella syskon, som ir en utsatt grupp. Forskning
visar att stora problem kan férekomma, som till exempel 6kad stress och hogre
mortalitet hos dessa syskon 4n i andra syskongrupper [134].

Diagnosens betydelse
for att fa insatser

Att fa en diagnos kan fi betydelse for barnet och familjen pa ytterligare ett sitt,
och detta har att gora med resurs- och hushéllning och -férdelning i samhillet.
Flera utlindska studier vittnar om att diagnosen ir den nyckel som 6ppnar
dorren till olika resurser inom exempelvis hilso- och sjukvard, socialtjanst
och skola [73,79,83]. Utan diagnos fir barnet och familjen ingen tillging
alls, med diagnosen f6ljer i praktiken en mingd rittigheter att ta del av dessa
resurser, och kan till exempel ge tillging till familjestéd och medicinering och
underldtta att fi expertkonsultationer och bittre kontakt med socialtjinsten.
Motsvarande giller i praktiken pd manga hall i Sverige kring exempelvis autism
och ADHD [135] och autism, trots att det enligt gillande lagstiftning ar behov
och inte diagnos som ska ligga till grund f6r vilket stdd som sitts in. Tillging
till sirskilda centra, sirskilda insatser i skolan, avlastningsstéd och méjligheter
till medicinering och andra behandlingsinsatser knyts da till att barnet fitt en
diagnos. Sa behover det forstas inte vara. Att gora en sidan koppling mellan
diagnos och resurstillging 4r ett aktivt val frin samhillet, eller den enskilda
skolan. Ett alternativ vore att titta direkt pa de konkreta svirigheter och behov
av hjilp som det enskilda barnet har och anpassa resursinsatser direfter. Men
det kan inte uteslutas att en FASD-relaterad tillstindsbeskrivning skulle fa
denna betydelse i Sverige, liksom den har i andra linder dir den anvinds inom
hilso- och sjukvarden.
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De olika tillstindsbeskrivningar som ryms under FASD-paraplyet bygger pa
delvis olika diagnoskriterier och kan dirigenom komma att identifiera delvis
olika grupper av individer. For att sikerstilla vilken tillstindsbeskrivning som
r mest angeldgen att anvinda utifrin hilso- och sjukvérdens prioriteringsrike-
linjer behover man forst klargora vilka individer som identifieras med respek-
tive alternativ och dérefter jamfora vilken grupp som har storst behov av hjilp.
Eventuellt borde detta ocksa stillas mot vilka insatser som finns att tillgé och
som kan komma att finnas inom de nirmaste iren, eftersom det ir tveksamt
om man bor systematiskt identifiera behov som inte kan tillfredsstillas [136].

Det finns forstés ingen nédvindig koppling mellan att diagnos stills och att
insatser och st6d sitts in. Det forefaller vara en vanlig uppfattning i familjer
dir en familjemedlem har fatt en FAS-diagnos att det dnda saknas forstielse

och stod fran professionella (Kapitel 4 och 5).

Populationsbaserad screening

Det som diskuterats sa hir langt dr virdet av en diagnos eller tillstindsbe-
skrivning for att finga upp den berérda gruppen i ordinarie sjukvard. Det
forekommer i litteraturen dven en diskussion av biomarkérer och virdet av en
populationsbaserad screening av nyfodda for FASD med syfte att identifiera
barn som uppfyller kriterier for FASD sa tidigt och si fullstindigt som maijligt.
Det finns flera saker att ta stillning till i relation till detta, f6rutom den veten-
skapliga fragan om tillforlitligheten i de biomarkérer som i sé fall skulle komma

ifraga [137,138].

For det forsta dr det ett nddvindigt villkor for ett screeningprograms framging
att det finns et tillforlitligt sitt att identifiera berérda individer. Som vi varit
inne pa tidigare finns det mycket som talar for att detta inte ir fallet i rela-
tion till FASD. Idén att det skulle vara klokt att inféra en populationsbaserad
screening av nyfodda for FASD faller dirmed redan hir. For det andra méste
det finnas nigot patagligt att vinna for att det ska vara forsvarbart att inleda
allmin screening, mot bakgrund av de manga etiska aspekter som aktualiseras
vid all screening, si som fragor kring autonomi och personlig integritet, risk for
overdiagnostisering och 6verbehandling, falsk trygghet etc. Och detta even-
tuella mervirde maste ocksé jamforas med virdet av ett mer riktat fokus, det
vill siga undersokning utifran indikation i det enskilda fallet. Mot bakgrund
av att FASD tar sig ett mycket diversifierat uttryck, med manga olika typer av
svarigheter och behov, finns goda skil att formoda att inférandet av ett brett
screeningprogram inte gir att forsvara.
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Diagnos utan speciell
symtomuppsattning

Det finns ocksa ett antal invindningar mot FASD som diagnos eller tillstands-
beskrivning. En invindning 4r att diagnosen 4r oanvindbar i den meningen att
den inte identifierar nigon speciell uppsittning symtom ("knowing that someone
has FASD does not specify which symtoms they have”) [139]. Dirmed finns inte
heller den sedvanliga kopplingen mellan diagnos och en nigorlunda speci-
ficerad uppsittning behandlingsinsatser [139]. Da kan det tyckas i bista fall
meningslost och i vérsta fall skadligt ate stilla diagnosen. Som vi har sett ovan
kvarstir podngen med en diagnos att den kopplar individen till ett kluster av
potentiella problem, vilket kan vigleda fortsatt utredning. Vid sidan av denna
fordel kan det dock vara svart att hitta nagon fordel som inte bygger pa sam-
hilleliga beslut om resursallokering utifran diagnos.

Mot ovanstiende invindning kan anforas att kritiken bara triffar en generell
FASD-diagnos. Det ir forstas i princip méjligt att skapa en ny mer specifik
FASD-relaterad diagnos som faktiskt identifierar en speciell uppsittning sym-
tom. Men med precisionen féljer en begrinsning i applicerbarhet eftersom
FASD representerar en sa bred palett av symtom och svarigheter — manga
individer med FASD-relaterad problematik skulle da falla utanfor.

Skuldbelaggande till foljd
av etiologisk diagnos

En annan typ av invindning rér negativa psykologiska och sociala effekter av
att diagnos stills, si som upplevelse av skuld bland biologiska foraldrar [73],
sarskilt moédrar; risk for problem inom familjen till f6ljd av skuldbeliggande;
skuldbeldggande och daligt bemétande frin professionella [77]; stigmatisering
genom att utpekas som barn till en som skadligt brukat alkohol, alternativt
pekas ut som en sidan forilder; risk for att som barn med diagnos behova leva
med idén att mamma skadat en och kanske gjort det med avsike; ilska och
skuldbeliggande gentemot biologiska forildrar bland familjehemsférildrar
med mera [82,140]. Vilka sddana effekter en diagnos eller tillstindsbeskriv-
ning kan fa beror bland annat pé vilken information som sprids om den, pa
modravérdscentraler och i informationskampanjer, till exempel att skadan kan
uppsta under en period dd mamman dnnu inte ir medveten om att hon ir
gravid — och i vilken utstrickning befolkningen tar till sig sidan information.
Det bor ocksa noteras att diagnosens bordor faller olika, atminstone vad
giller skuldbeliggande: hir blir det biologiska mammor/familjer som pekas
ut, medan adoptivfamiljer snarare stir pa den anklagande sidan. Det 4r virt att
understryka att skuldbeldggande i samband med FASD-relaterade tillstindsbe-
skrivningar i stor utstrickning har att géra med att tillstindsbeskrivningarna
ar etiologiska eller litt lockar till tolkningar dir tillstindets uppkomst ingar i
forstaelsen av tillstandet.
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En del av den kritik som framf6rts ror delvis mer specifika diagnoser inom
FASD-filtet, och ska forstas mot bakgrund av att det i dagsldget inte finns
nagra biomarkorer som med sikerhet kan visa att alkohol har orsakat funk-
tionsnedsittningarna. S& har kritiken riktats mot tillstdndsbeskrivningen
ARND att dess anvindning ir tvetydig: formellt hivdar den endast en koppling
mellan tidigare alkoholbruk och de uppkomna funktionsnedsittningarna, men
likvil antyder den en kausal link [141]. Om denna tolkning blir praxis bland
kliniker, vilket har hivdats ir fallet, forvandlas en konstaterad riskfaktor till den
kausala faktorn [141].

P3 liknande sitt har argumenterats att FASD-tillstdinden generellt forutsitter,
eller tolkas som, att alkoholbruk under graviditeten orsakat de FASD-relaterade
funktionsnedsittningarna. Price och Miskelly beskriver att likare som anvinder
FASD-beteckningen sluter sig till savil anvindningen av alkohol som dess kau-
sala verkan, trots att flera diagnoser och tillstindsbeskrivningar ir tillimpliga
utan att alkoholkonsumtion under graviditeten ar belagd och att det vetenskap-
liga stodet endast ror ett mojligt samband mellan alkoholbruk och funktions-
nedsittningarna [139]. Vad kritiken visar 4r att det i klinisk praxis kan uppstd
tolkningar av diagnoser och tillstind som avviker frin definitionen och som
kan péverka hur enskilda individer bemats. I praktiken innebir det att den
enskilda biologiska mamman riskerar att beskyllas f6r alkoholbruk under gravi-
diteten och att detta orsakat barnets skador, trots att det inte behover finnas
stdd for nagot av dessa pastdenden. Diagnoser utifrin antagande eller kunskap
om alkoholbruk under graviditeten 4r generellt virre avseende skuldbeliggnings-
och stigmatiseringsrisk jimfort med diagnoser dir alkoholkonsumtion och
kausala effekter av detta endast inkluderas som riskfaktorer. I de fall diagnosen
utgar fran att alkoholbruk férekommit dven nir detta inte ir belagt kan detta
medfora ett ogrundat skuldpaliggande.

Men invindningen ror inte bara skuldbeliggande, utan ocksa att det finns en
risk f6r att en diagnos med alkoholbruk som ett antagande riskerar att i prak-
tiken leda till att andra orsaksfaktorer i stor utstrickning ignoreras. Eftersom
inte alla kvinnor som druckit alkohol under graviditeten fir barn som uppfyller
kriterier for FASD-tillstind och inte heller alla de som inte druckit alkohol
under graviditeten fir barn utan liknande problematik, ir det uppenbart att
andra faktorer ocksa spelar in [139,141-143]. Det finns forskning som antyder
att alkoholkonsumtion under graviditeten endast har martligt forklaringsvirde

[141].

Individfokusering
pa ett socialt problem?

Det finns ocksa en invindning som gir ut pa att man genom att ge en diag-
nos “individualiserar” ett problem som i stor utstrickning snarare ir ett socialt
problem, som har att géra med utanférskap, ekonomisk och social ojamlikhet
med mera. Kort sagt dr tanken att det 4r fel att primirt skylla skadligt alkohol-
bruk pa individen om det finns ett starkt samband mellan utsatthet pa grund av
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radande sociala strukturer och missbruket. Med individfokuseringen kan man
ligga det moraliska ansvaret pd enskilda modrar istéllet f6r pa samhillets insti-
tutioner. Domen blir ”déliga modrar” istillet for att samhillet i otillricklig grad
tar hand om en utsatt grupp [143,144]. Denna invindning mot diagnostisering
framstar dock inte som sirskilt triffande i en svensk kontext, da samhillets syfte
med en FASD-diagnos eller -tillstindsbeskrivning inte torde vara att avhinda
sig ansvar utan tvirtom att hjilpa barnen och familjerna ifriga. Det kan for-
stis vara s att missbruket ir starkt knutet till individen, snarare in till social
utsatthet, till exempel for att missbruket har genetiska orsaker. Aven en sidan
forklaring skulle begrinsa den enskildes ansvar.

Viss forskning kring identifiering av FASD och variation i alkoholkonsum-
tionsmonster mellan olika sociala strata antyder dessutom att det r vanligare
att identifiera FASD hos barn frin socioekonomiskt svagare skikt medan barn
fran starkare socioekonomiska grupper oftare fir symtomspecifika diagnoser,
som ADHD [143]. Mot bakgrund av detta kan man tinka sig att anvindningen
av en diagnos knuten till presumerad alkoholkonsumtion kan gora att det upp-
levs som svarare for mammor ur socioekonomiskt svagare grupper som anvint
alkohol under graviditeten att soka hjilp.

Potentiell undantrangningseffekt

En annan invindning rér den potentiella undantringningseffekt som en
FASD-diagnos kan ha i férhallande till andra barn med liknande svarigheter
men som inte uppfyller diagnoskriterierna. Tanken 4r att med ett fokus p4 att
finga upp barn med diagnosen finns risken att barn som inte fingas upp pa
detta sitt dirigenom fir mindre uppmirksamhet 4n vad de far nu. Denna risk
skulle kunna vara sirskilt stor dd syndromet inte har nigra specifika uttryck.
Emot detta kan sigas att eftersom det kan finnas en stor grupp barn som nu
inte uppmirksammas inom hilso- och sjukvirden pa ett sitt som vore rimligt
givet deras behov, sa blir inte situationen virre av att vissa av dessa barn fir

den hjilp de behéver. Orittvisan blir snarare mindre 4n storre genom att fler
fir del av den vard de behéver. Redan nu féreligger dessutom en orittvisa i att
vissa barn som uppfyller kriterier f6r FASD uppmirksammas och tas om hand i
varden medan andra inte gor det beroende dels pd hur stark forildrauppbackning
de har, dels pa regionala skillnader i hilso- och sjukvirden. Med en etablerad
diagnos eller tillstindsbeskrivning ska barnen inte behova ha padrivande for-
dldrar eller bo i ritt del av landet for att fa vederbérlig uppmirksamhet. Fort-
farande finns forstas risken att det gors en osaklig skillnad mellan dem med och
dem utan diagnos, om behoven av vard och stéd dr desamma. Man kan till och
med tinka sig att det far till effeke att barn med diagnos prioriteras fore barn
med stdrre behov men utan diagnos. Detta vore orittvist och i strid med hilso-
och sjukvardens prioriteringsriktlinjer. Det 4r dirfor tinkbart att en béttre
16sning vore att inrikta sig pa de storsta svarigheterna for dessa grupper, oavsett
diagnos, till exempel de relaterade till kognitiv funktionsnedsittning, bristande
impulskontroll och koncentrations- och minnessvérigheter.
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Det som sagts om en potentiell undantringningseffekt giller generellt och inte
endast gentemot barn med liknande problem men utan diagnos. I en situation
med begrinsade resurser far varje satsning som kriver okad resursanvindning
pa ett omrade effekter pa vilka andra insatser som kan goras i andra delar av
sjukvarden — det finns med andra ord alltid en sa kallad alternativkostnad.
Om en sidan undantringning dessutom kombineras med riktade insatser utan

belagd effekt 4r det problematiske.

Utifran ett folkhilsoperspektiv avseende problematiken med alkohol i Sverige
kan man tinka sig en annan prioriteringseffekt: medan mins drickande ar det
stora hilsoproblemet (Bilaga 10) riskerar fokus pa kvinnors drickande att cka
med inférandet av en diagnos. Detta dr en tveksam prioritering om det till
diagnosen lidggs satsningar pa sirskilda kompetenscentra med mera.

Slutligen finns invindningen mot etableringen av nya diagnoser och tillstinds-
beskrivningar att det kan vara friga om skickligt entreprendrskap. Genom att
overdriva forekomst, skadans grad med mera kan man silja in behovet av nya
diagnoser och nya resurser knutna till dessa [145].

Diagnos, habilitering och autonomi

En friga som bor stillas ir vilken betydelse det har for den enskildes autonomi
att diagnos sitts, eller en bestimd tillstindsbeskrivning ges. Hir tycks finnas
bade for- och nackdelar. Autonomi forutsitter beslutskompetens. Om auto-
nomj forstas som dels beslutsritt avseende sidant som sirskilt rér individen
sjalv (ritten till autonomi), dels individens kontroll Gver sitt eget liv, kan man
tinka sig att en diagnos frimjar autonomin genom att 6ka sjilvf6rstaelsen och
ddrmed ocksa, i nagon man, mojligheten att styra sitt liv. En tidig diagnos och
didrmed tidigt stod kan 6ka mojligheterna att fa insatser som stirker de egna
formagorna over tid och ddrmed ytterligare frimja individens kontroll 6ver sitt
eget liv.

Men diagnosen kan ocksa innebira en borda som minskar det upplevda hand-
lingsutrymmet, till exempel genom att skapa en uppgivenhet kring den egna
formégan att uppna personliga mal. Om diagnosen innebir stigmatisering
utover vad de FASD-relaterade svérigheterna innebir kan det ocksé krympa
individens handlingsutrymme, genom stigmatiseringens praktiska sociala effek-
ter, och i den meningen skada autonomin. Fragan blir i sd fall om fordelarna
eller nackdelarna viger tyngst. I en tidigare SBU-rapport om ADHD framkom-
mer att barn som fatt diagnos mestadels ser positivt pd detta [84]. Det dr dock
oklart vilken relevans det har f6r en eventuell FASD-diagnos, som knyter an till
(eventuell) alkoholkonsumtion och darfor riskerar att vara mer stigmatiserande.

Det finns sirskilda invindningar mot tidigt diagnossittande som gar ut pa

att det utifrin autonomisynpunkt dr bittre med en senare diagnos, eftersom
personen, i vissa fall, da dr kompetent att sjilv fatta ett beslut. Mot detta talar
fordelarna som en tidig diagnos kan ge. Autonomintresset star alltsd hir i kon-
flike med hilso- och sociala intressen. Dessutom tycks olika autonomiaspekter
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potentiellt std i konflikt med varandra — med tidig diagnos kan det vara s att
framtida autonomi frimjas (i termer av férméga till eget beslutsfattande och
kontroll 6ver den egna livssituationen) till priset av inskrinkt beslutsfattande
for individen i nuet i en friga som sirskilt rér denne sjilv (ndmligen avseende

medverkan i FASD-utredning).

Autonomifrigan kommer in pa olika sitt och berdr olika individer i relation
till FASD. Alkoholkonsumtion ir en sddan aspekt, och dir 4r det bland annat
blivande médrars autonomi som berdrs. D4 osikerhet rader kring magnitud
och effeke, inte minst kring om det finns en “siker konsumtionsniva” (en niva
som med sikerhet inte leder till skador pé fostret), har flera nationella myndig-
heter valt att rekommendera total avhéllsamhet fran alkoholkonsumtion under
graviditeten. Av hinsyn till fertila kvinnors autonomi 4r det viktigt att besluts-
grunden for denna rekommendation tydligt redovisas. Den blivande mammans
beslutsfattande kring sin alkoholkonsumtion har sedan eventuellt inverkan pa
fostrets utveckling och framtida autonomi.

Etiska aspekter pa habilitering

Trots att mdnga menar att det r viktigt att barn med tillstdind som &r forenliga
med FASD fir en diagnos, tycks diagnostiken inte ha nigon sirskild inverkan
pa habiliteringen — den ger ingen vigledning, utéver vad de enskilda svarig-
heterna ger [82,139]. Om det forhaller sig sd innebir det att diagnostiken
inte genererar nigot mervirde i detta avseende. En idé som férekommit 4r att
ADHD hos barn som uppfyller kriterier f6r FASD inte kan medicineras pa
samma sitt som ovrig ADHD. Det verkar dock inte finnas stod i litteraturen
for att det skulle finnas en sadan skillnad (Kapitel 5). Det tycks med andra ord
inte finnas nigon sirskild habilitering just f6r barn som uppfyller kriterier f6r
FASD. Dirfor tycks det heller inte finnas nigon sirskild fordel med att s6ka
faststilla huruvida de uppfyller dessa kriterier. Daremot finns mycket std att
ge till dessa barn (Kapitel 5), sisom trining av arbetsminnet, riktad sprik- och
lastraning, matematikundervisning, social firdighetstrining i grupp, dator-
baserad trining av exekutiva funktioner, datorbaserad inlirning av praktiska

saker som brand- och trafikkunskap och ADHD-medicin.

Ett generellt potentiellt problem, som kan bli relevant i samband med utbild-
ningsinsatser for barn som uppfyller kriterier for FASD, ir att om man utbil-
dar grupper av sirbara ungdomar, si finns risken att de lar sig daligt beteende
av varandra under tiden utbildningen pagar (si kallad negativ socialisering).
Exempel pa denna effekt ges i en tidigare SBU-rapport, Program for att fore-
bygaa psykisk ohilsa hos barn [97]. 1 olyckliga fall blir di den sammanlagda

effekten av utbildningsinsatsen negativ.
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Etiska aspekter pa familjestod

Belastningen pé familjer med ett barn som uppfyller FASD-kriterierna kan vara
mycket hdg (inte minst géller detta barn med FAS) och dessa familjer behover

i manga fall stod. Livet med ett sadant barn kan vara mycket péfrestande. De
sitt att vara och hjilpa till som fungerar for andra barn kan for dessa barn visa
sig langt ifran tillrickliga, vilket gor att fordldraskapet kan sittas pd stora prov
(72,73,77]. Aven livet som syskon kan paverkas i hog grad. Enligt en undersok-
ning 4r mortaliteten hogre bland syskon till barn med FAS [134]. I en studie
beskriver en forilder hemmet som en krigszon pa grund av sonens utbrott
och aggressivitet. Dottern i familjen har diagnostiserats med posttraumatiske
stressyndrom [73]. Trots att svarigheterna kan vara stora dr de inte unika — flera
av svarigheterna liknar dem vid andra genetiska och neuropsykiatriska tillstand,
exempelvis autism.

Familjestod kan ha flera effekter. Att fa stod kan gora att familjen kidnner sig
sedd och uppmirksammad och inte dvergiven med sina problem. Detta kan i
sig vara ett stdd. Men det dr uppenbart att mer handgripliga insatser kan beho-
vas, som utbildning, hjilp med social trining, avlastning och ekonomiskt stod.
Sadant stod kan 6ka livskvaliteten och kontrollen &ver livet for barnet och for
ovriga familjemedlemmar. Utbildningsstod kan réra hur man bést kan férsoka
lira barnet praktiska saker, som f6r andra barn gar relativt lict men som for
vissa barn som uppfyller kriterier for FASD kan vara mycket svart, tidsodande
och tilamodsprévande. Avlastning kan behévas for att ge vardnadshavarna
mojlighet till ett avbrott och aterhimtning. Syskonen kan ocksd behova detta
andrum, eftersom det mesta av forildrarnas tid annars tenderar att ga till att
vara ett stdd f6r barnet med FASD.

Fran kvantitativa studier finns ytterst litet underlag for att siga nigot om
effekter av interventioner, mer 4n att nigon intervention verkar bittre 4n ingen,
dtminstone om den ger familjen 6kad uppmairksamhet, innebir avlastning och
ger 6kad tillgang till expertis. En annan lirdom tycks vara att sidana program
kan vara till stod for familjen utan att for den skull ge nagot sirskilt stod for
barnet med FASD.

Ser man till den internationella litteraturen inom omradet framgér att allvar-
ligheten i funktionshindren kan ha stora effekter pa vilka problem som uppstéir
och dirfor vilka typer av personligt stdd och familjestod som kan behovas.
Exempelvis tycks det vara sa att ett tillrickligt svart funktionshinder kan f6r-
hindra att individen dras in i problem med droger och brottslighet genom att
denne har svért att rora sig fritt i samhillet. Det kan ocksd innebira ett garan-
terat ekonomiskt stod, vilket forhindrar att personen dras in i kriminalitet som
forsorjningsalternativ. En littare utvecklingsstorning innebér i ménga fall inte
ett sadant hinder, samtidigt som den kan ge en stérre naivitet. Likasd kan den
medf6ra att man till exempel inte riktigt hinger med socialt, inte riktigt forstar
abstraktare humor och har svérare att sjilvstindigt bedoma rimligheten i olika
forslag som laggs fram. I kombination med bristande impulskontroll kan det
bli ldtt ate lita sig dras med i aktiviteter som béade direkt och pa sike ar skadliga.
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Av olika studier framgar att en hel del forildrar upplever okunskap, bristfillig
information och bristande stéd frin till exempel sociala myndigheter [77,82].
Det tycks vara en foérhallandevis vanlig uppfattning att man som forilder fir
kidmpa hart for att dverhuvudtaget fa nigon hjilp [77]. Detta kan innebira
lidande i form av oro och av att kidnna sig 6vergiven av samhillet.

For insatser giller generellt att sdrintressen kan leda till ojamlik tillging. Exem-
pelvis kan en forildraférening f6r adoptiv- och familjehemsforildrar gora att
deras inflytande stirks. I princip giller att sidant externt inflytande kan paverka
sjukvird och andra insatser i ojamlik riktning genom att redan starka individer
kan skaffa sig ytterligare inflytande medan svagare grupper har svart att dstad-
komma nigot motsvarande. Om patientgruppen med familjer som helhet ar i
en svag position kan forstis gemensamt agerande genom en forening ge indivi-
derna storre chans till en rimlig niva av uppmirksamhet.

Sammanfattning av etiska aspekter
pa diagnos och insatser

For att det ska vara rimligt att infora en ny diagnos eller tillstindsbeskrivning
bor detta sammantaget vara till férdel for berérda personer jamfért med
nuvarande praxis. En kirnfraga ir dirfor: leder identifiering av barn som upp-
fyller FASD-kriterierna till att barnen far bittre mojligheter att hantera sina
funktionsnedsittningar och pa sike bittre prognos for lingsiktiga funktions-
hinder? Detta ir inte klarlagt.

Nigra fordelar: Om diagnos sitts ger det vardgivaren en grund for att gé vidare
med specifika undersokningar inom flera omréden och familjen far en forklaring
till de svarigheter de lever med. Tidig diagnos kan ge en tidig beredskap f6r vad
som komma ska och mer realistiska forvintningar pa framtiden, liksom tidigare
insatser for barnets utveckling och till st6d for familjen.

Men det dr ocksd mojligt att diagnostisering f6r med sig skuldbeldggande och
stigmatisering av savil barn som moder/familj och far en undantringnings-
effekt vad giller mojligheterna f6r barn med liknande svirigheter men utan
diagnos att fi relevant stdd och behandling.

En viktig fraga i sammanhanget dr vilka alternativ till ny diagnos det finns for
att fi 6kad uppmirksamhet for de barn som har FASD-relaterade svarigheter
och inte far tillrickligt stod av sjukvarden och samhillet i 6vrigt idag. En annan
viktig fraga dr i vilken utstrickning sjukvirden misslyckas med att finga upp
dessa barn redan idag. Utan klarhet i dessa empiriska frigor 4r det inte mojligt
att ge klara besked i flera av de normativa fragorna.

Identifieringen av barn som uppfyller kriterierna tycks inte ge nagon vigled-
ning for habilitering, eftersom symtomen varierar stort. Det finns heller ingen
sdrskild insats for dessa barn som visats vara mer effektiv in ndgon annan.
Insatser som riktar sig till barn med samma slags symtom som vid FASD kan
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antas fungera dven for dessa barn. I dessa avseenden har alltsa en diagnos
inget av virde att tillfora.

Den kvalitativa syntesen samt svaren frin FAS-foreningen (Kapitel 4 och
Bilaga 8) visar att foréldrar till barn som uppfyller kriterier f6r FASD upplever
en okunskap och bristande st6d fran till exempel sociala myndigheter. Detta
ar i sd fall olyckligt, eftersom familjestod kan ha flera effekter, dels att familjen
kinner sig sedd och inte dvergiven, dels att konkret hjilp med bland annat
social trining, avlastning och ekonomiskt stod kan 6ka livskvaliteten och
kontrollen over livet f6r barnet och for dvriga familjemedlemmar.

Sammantaget visar det undersékta materialet att personer med FASD-
problematik, och deras familjer, behover stod. FAS-foreningen i Sverige
efterfragar i forsta hand en storre forstaelse for problematiken. Samtidigt
finns det inte nigot tydligt stod for att fordelarna med FASD-relaterade
kriterier motiverar sirskilt allokerade resurser f6r barn med just denna typ av
tillstaindsbeskrivningar.
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8 Diskussion

Syfte och metodologiska aspekter

Fokus for rapporten har varit att sammanstilla vad som i vetenskapliga artiklar
finns beskrivet om férekomsten av olika funktionsnedsittningar och funk-
tionshinder hos individer som uppfyller kriterierna for tillstind inom FASD
samt i vilken utstrickning interventioner har effekt pa de drabbade individernas
fysiska och psykiska hilsa, funktionsférméga och sociala situation. Vi har ocksé
systematiskt utvirderat litteratur som behandlar upplevelser av att sjilv inga

i gruppen med tillstind inom FASD eller vara nirstdende. Den systematiska
litteraturgranskningen har kompletterats med en egen registerstudie pé barn i
Sverige som fitt diagnosen FAS. Vid litteraturgranskningen identifierades en
svensk studie av samhillsekonomiska faktorer. Genom samarbete med FAS-
foreningen har den internationella forskningen kring upplevelser av tillstaind och
insatser kompletterats med aktuellt svenskt perspektiv. Under utvirderingens
gang har arbete pagatt kring etiska aspekter med utgingspunkt i publicerad
licteratur, SBU:s etikvigledning och diskussioner med referensgrupper.

De internationella riktlinjer som finns for att identifiera de olika tillstinden
inom FASD har i sig inte granskats. Det ir viktigt att podngtera att vi inte
heller har granskat det vetenskapliga underlaget f6r orsakssambandet mellan
alkohol och de funktionsnedsittningar som karakteriserar FASD-tillstanden.
Vi belyser ddrmed inte de frigor som har betydelse for samhaillets rekommen-
dationer angdende alkoholkonsumtion. Livsmedelsverket rekommenderar kvin-
nor att avsta frin alkohol under graviditeten. Folkhilsomyndigheten ger idag
inga direkta rekommendationer men star bakom vigledning/kunskapsstod for
barnmorskor i deras samtal om alkohol med blivande forildrar. Det finns ocksd
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ett kunskapsstod for kvalitetssikring av mddrahilsovardens arbete for att frimja
en alkoholfri graviditet och en kunskapssammanstillning av forskningen kring

alkohol, graviditet och barns utveckling (Bilaga 11).

Var genomgang visar att de populationer som beskrivs i vetenskapliga artik-
lar bestdr av individer med olika tillstind inom FASD (FAS, pFAS, ARND/
ND-PAE och ARBD) [146] och det ir ofta oklart vilken f6rdelningen 4r mellan
dessa tillstand. For 6versikten om prevalens av olika funktionsnedsittningar
valde vi att enbart inkludera studier dir det ir vil definierat vilka tillstind inom
FASD som individerna har. Anledningen till detta ir att prevalenssiffrorna
annars skulle vara svara att tolka da samtliga FASD-tillstand tillsammans utgér
en heterogen grupp. Vad giller upplevelser och insatser har vi inkluderat studier
med blandade och négot odefinierade populationer med FASD, da vi bedomer
att studierna anda ger viktig information om hur tillstinden och insatserna
upplevs samt vilka eventuella effekter som insatserna har.

Vi har inte satt ndgon nedre grins vad giller antalet deltagare i respektive studie.
De allra flesta inkluderade studierna 4r sma vilket har bidragit till osikerheten i
resultaten. Vi bedémer att sma studier trots allt ger en indikation bade pa pre-
valens och effekt. Flera sidana smd studier hade kunnat ge en samlad bild med

en hogre grad av tillforlitighet.

Vad visar utvarderingen?

Inledningsvis kan det konstateras att det vetenskapliga underlaget ir otill-
rickligt eller begrinsat for att sikert faststilla kvantitativa data om tillstinden
och om effekterna av olika insatser pa grund av att det endast finns relativt fa
publicerade studier, vilka ocksa haft ett begrinsat antal deltagare. Nir det giller
forskning pa upplevelser och erfarenheter av tillstinden ir det vetenskapliga

underlaget betydligt sikrare.

Forekomst av funktionsnedsattningar vid specifika
FASD-tillstand, livssituation och samhallsekonomi

Vad giller barn med FAS, som ir den mest undersokta gruppen, tycks ned-

satt intellektuell forméga hora till bilden. Intellektuell funktionsnedsittning
(begévning inom det omrade som ger ritt till sirskoleundervisning, tidigare
kallat psykisk utvecklingsstorning) drabbar i storleksordningen 20 till 55 pro-
cent av barnen, men alltsa inte alla. Majoriteten har indd nigon form av kogni-
tiva problem, till exempel begavning inom nedre normalomradet och nedsatta
exekutiva funktioner som koncentrationsproblem och bristande arbetsminne.
Forsenad sprakutveckling kan férekomma liksom missbildningar, fysiska hilso-
problem och nedsatta sensoriska och motoriska férmagor. Samsjukligheten med
barnpsykiatriska diagnoser 4r utbredd, sirskilt vad giller ADHD.

Vad giller fysiska avvikelser sa kan forekomsten av hjirtfel uppskattas till
mellan 7 och 25 procent for barn med FAS, skelning till mellan 6 och 29 pro-
cent samt hingande 6gonlock (ptos) till mellan 3 och 11 procent.
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Osikerheten vad giller forekomsten av funktionsnedsittningar ir ytterligare
okad for tillstinden pFAS och ARND. Termen ARBD ir enbart en beskriv-
ning av missbildningar hos barn som varit utsatta for alkoholexposition i
fosterstadiet.

I vilken utstrickning den alder di diagnosen FAS eller annat tillstaind inom
FASD blev faststillt har betydelse f6r prognosen for individen ir inte tillrick-
ligt undersoke. Den grad av svirigheter som individer med FASD stills infor
beror sannolikt pa begrinsade firdigheter och problematiska beteenden hos
individen i ett komplext samspel med forekomsten av eller bristen pa stod och
anpassningar i hem, forskola och skola. I detta avseende kan man se likheter med
situationen for personer med svir ADHD och andra tillstind med avvikelser i
utveckling och beteende (s kallade neuropsykiatriska diagnoser).

Fran en svensk studie av vuxna personer med FAS framkommer en timligen
dyster bild [52]. Den stora majoriteten hade vuxit upp i samhillsvard, fler-
talet erhéll frsorjningsstod av olika slag och bortat hilften hade problem med
alkohol, droger, depressioner och/eller psykossjukdom. En fjardedel hade gatt i

sirskola.

Den enda svenska kostnadsstudie som har identifierats visar att 6ver 60 pro-
cent av merkostnaden som forknippas med barn och vuxna med FAS bestar
av kostnader f6r samhillsstod i form av olika boenden och personlig assistans
[91]. Resterande kostnader utgors av kostnader for sirskola, anhorigvard,
missbruk, psykisk sjukdom, och nedsatt arbetsformédga. Det dr emellertid svart
att bedoma hur stor del av kostnaderna som faktiskt beror pd FAS och inte pa
andra samvarierande faktorer.

Inom ramen f6r SBU:s projekt gjordes en nationell registerstudie av personer
under 18 4r med FAS-diagnos. P4 grund av troliga begrinsningar i register-
foringen kan inte siffrorna anvindas for att bedéma hur ofta FAS-diagnosen
stills. Dock styrks i nigra avseenden den bild som litteraturgenomgangen gett.
Flertalet av de barn med FAS, som var fodda i landet, fostrades i samhaillsvard.
Ungefir hilften av totala antalet barn med FAS-diagnos var utlandsadopterade.
Det forekom missbildningar, epilepsi och kortvuxenhet hos en mindre andel
och de vanligast stillda diagnoserna tillsammans med FAS var ADHD och, i
mindre utstrickning, autism.

Analysen av kvalitativa studier om hur personer som uppfyller kriterier for
FASD och deras forildrar upplever sina liv stdder bilden av en komplex pro-
blembild, ett tungt och isolerat forildraskap som méter brist pa kunskap,
forstaelse och insatser frin samhillets sida. Bilden av ett svart och begrinsat
liv f6r drabbade och forildrar framkommer dven i den enkit som den svenska
FAS-foreningen besvarat (Bilaga 8).

Effekten av insatser till barn och familjer

Det finns begrinsat eller otillrickligt vetenskapligt stod for effekten av insatser
som dr specifike riktade till barn med FASD och deras familjer. Det finns
enstaka eller f studier inom varje omrade, minga studier har ocksé fa deltagare.
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De inkluderade studierna sirskiljer inte de olika tillstinden inom FASD och
redovisar inte samsjuklighet som kan paverka resultaten. Det 4r oklart om
utfallen visar férindringar som har reell betydelse for barn och familj och det
saknas langsiktiga uppfljningar av effekterna. Det dr dven oklart om insatserna
kan ha odnskade effekter da inget om detta beskrivits i studierna. Samman-
taget dr det oklart vad utfallen kan innebira for barnens sociala situation och
vilbefinnande pé bide kort och ling sikt. Insatserna ger inda anledning till viss
optimism dd positiva effekttrender belyser att man kan stotta upp det som inte
fungerar sa bra.

De inkluderade studierna beskriver interventioner i form av utdkat stod till
familjehem och trining av olika problemomraden hos barnen (som exekutiva
funktioner, sociala firdigheter, inlirning av matematik och lasf6rmaga/sprak)
samt forsok att minska risker for skador i vardagen for sma barn och risken for
alkoholberoende hos tonéringar. Insatserna har i allmanhet inte varit specifike
utformade for barn med FASD-tillstind utan varit tillimpningar av metoder
som utarbetats for barn med ADHD eller andra tillstind med beteende- och/
eller inldrningsproblem. Ett genomgiende tema som lyfts av forfattarna till
studierna ar behovet av att anpassa metodiken och att fora ut kunskap om
FASD till alla som méter barnen, inklusive till virdnadshavare. Flera studier
kombinerar triningsinsatser riktade direkt till barnen med forildraundervisning
for att stodja barnens inlirning och minska beteendeproblem.

Det saknas kontrollerade studier som undersokt om effekterna av insatser,
inklusive medicinering, skiljer sig for barn med FASD jimf6rt med barn som
fir samma insatser med andra diagnoser som bakgrund. Det finns heller inte
studier som visar om effekten varierar fér barn med de olika tillstinden inom
FASD. Aven alderns inverkan p3 effekten av en insats ir okind. Sammantaget
finns alltsd begrinsad kunskap om eventuellt modererande faktorer i linken
mellan intervention och effekt.

Etiologl — en svarighet
vid tillstand som FASD

En avgérande fraga inom FASD-omrédet 4r forutsittningen for diagnos eller
tillstaindsbestimning, nimligen hur moderns alkoholkonsumtion under gravi-
diteten sett ut. FAS-diagnosen bygger pa avvikelser i ansiktsdrag, tillvixt och
CNS-funktion. For FAS-diagnosen krivs i dagsliget ingen dokumenterad
bekriftelse av den prenatala alkoholexponeringen vilket 4r en f6rindring frin
de ursprungliga kriterierna fran 1973. Bekriftad alkoholexponering krivs for
ARND/ND-PAE och ARBD men inte f6r pFAS [18]. Som stdd for alkoholens
roll f6r FAS finns bland annat djurstudier dir alkoholexponering experimen-
telle kan kopplas till jimforbara avvikelser hos manniskor (Bilaga 10). I den
registerstudie av FAS som genomforts inom projektet hade ungefir en tredjedel
av modrarna till barn fodda i Sverige vardats inom missbruksvard (Kapitel 4).
Alkoholens ensamt avgorande roll for skadorna 4r dock inte uppenbar dé en
femtedel av médrarna ocksa hade vardats for narkotikarelaterad sjuklighet.
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Tillstindet ARND/ND-PAE inom FASD kriver bekriftad alkoholexponering,
men har inte fysiska utan kognitiva och beteendemissiga avvikelser som krite-
rier, vilka kan vara pafallande lika symtomen vid andra tillstind med avvikelser
i utvecklingen som ADHD, sprikstorning och/eller begrinsad begivning. Vid
diagnostisering kan det finnas en risk for cirkelresonemang — barnet har tecken
pa nigot FASD-tillstind och vid kinnedom om prenatal alkoholexponering
dras slutsatsen att alkoholen orsakat symtomen trots att andra skil till dessa inte
kan uteslutas. Diskussionen bor nyanseras, det tycks till exempel inte finnas
nagra absoluta samband mellan tillstind inom FASD och olika funktions-
nedsﬁttningar, utan en variation inom gruppen. Denna variation kan bero pa
skillnader i fostrets exposition for alkohol (med vilken dos samt nir och under
hur stor del av graviditeten som exponeringen skett). Dock antyds inverkan
av andra faktorer, exempelvis faderns alkoholbruk, demonstrerad av den fem-
tedel fider som enligt den svenska registerstudien vérdats for alkoholdiagnos
(Kapitel 4). Familjens sociala problem, moderns hilsa och nutrition samt
rokning och andra ogynnsamma faktorer som ofta hinger samman med alko-
holbruk kan spela roll, liksom genetik och epigenetik (di miljéfaktorer paverkar
funktion i gener).

Det ir viktigt att diskutera den komplexa bakgrunden till de utvecklingspro-
blem, som inriknas i spektrumet FASD, det vill siga att manga olika faktorer
kan ha betydelse. Samtidigt kan detta innebira en risk, att alkoholens roll
kommer alltfor mycket i bakgrunden, och att kanske inte barn och familjer far
adekvat stod (exempelvis att en beroendesituation inte blir uppmarksammad).
Detta ir farhigor som kommit fram bland annat vid samrad i referensgruppen.

Kunskapsluckor

Som framgitt har litteraturdversikten visat pa kunskapsluckor om vad definie-
rade tillstind inom FASD innebir f6r individen och om effekten av méjliga
stodinsatser for dessa grupper.

Det finns kunskapsluckor om omfattningen av funktionsnedsittningar, hilsa
och social situation hos personer med tillstind inom FASD, méjligen med
undantag for FAS, som ir en diagnos och mest studerad. Vidare ar det okint
om aldern, da diagnosen stills eller tillstinden beskrivs, har nigon betydelse for
prognosen.

Det finns kunskapsluckor om vilka insatser som kan forbittra situationen for
individer med FASD och deras familjer. Det saknas langtidsuppfoljning av de
olika behandlingsprogram som har beskrivits i studier. Vidare saknas det studier
som pa bade kort och ling sikt miter utfall som ir tydligt kopplade till indivi-
ders sociala situation och vilbefinnande liksom studier som underséker sam-
mansatta interventioner och hur dessa insatser bist kan kombineras. Det saknas
ocksa kontrollerade studier som undersoker betydelsen av samsjukliga tillstand
for effekten av interventioner, inklusive medicinering. Likasa saknas studier
som undersoker betydelsen av barnets familjesituation (boende hos biologiska
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forildrar, i fosterhem eller adoptivhem). Det dr ocksé okdnt vad aldern har
for betydelse vid insittande av en intervention.

Framtida forskning och praxis

Det ar viktigt att framtida forskning identifierar vilka svirigheter som finns i
grupper med FASD for att med ledning av detta finna metoder med god méj-
lighet att ha positiv effekt. Samma svérigheter i utveckling och beteende kan
finnas oberoende av om personen har en klar diagnos FAS eller ett annat till-
stand inom FASD. I bida fallen 4r det nédvindighet att ha en vid infallsvinkel,
att kunna beddma andra samverkande orsaksfaktorer och ta hinsyn till dessa.
Aven om vir litteraturgenomgang inte kunde visa nigra vetenskapligt sikra
resultat finns minga moment i de bedémda studierna som kan vara till hjilp.
Exempel pd detta dr beskrivning av méjligheten att anpassa metoder som tidi-
gare dr anvinda f6r andra grupper, behovet av foérildrasamverkan, utbildning
om FAS med mera. Ett angeliget behov ir langtidsuppféljningar av interven-
tionsstudier. D4 tillstinden 4r timligen ovanliga, och méjligen underidentifie-
rade, innebir ambitioner att svara mot dessa behov att forskningsinsatser bor
samordnas, i synnerhet i ett land av Sveriges storlek.

En allsidig utredning som ibland leder fram till en diagnos ir ofta avgorande
for att individer med utvecklingsproblem ska fa ritt utformat st6d. Nyttan av
diagnostisering, och i synnerhet identifiering av tillstinden inom FASD, har
aktualiserats i projektet. Vid diskussion om virdet av att identifiera tillstind
inom FASD miste FAS sirskiljas. Detta ir ett tillstand med tydliga yttre kinne-
tecken i tillvixtmonster och ansiktsdrag i kombination med kognitiva svérig-
heter och beteendeproblem. Det finns ett virde av identifikation av FAS liksom
av manga andra medicinska diagnoser, exempelvis for att kunna férebygga eller
tidigt uppticka hilsoproblem som ir vanliga vid tillstindet och att fi en forkla-
ring som begrinsar behovet av utredningar.

Det gar dock inte att utifrin litteraturen vetenskapligt beldgga att det finns

ett tydligt virde i att identifiera de tillstind inom FASD som enbart beskriver
avvikelser i utveckling och beteende eller psykiatriska symtom eller att erbjuda
insatser med enbart denna specifika utgingspunkt. Kunskap om tillstinden
inom FASD ir dock virdefull eftersom sddan behévs savil for den enskilda
familjen som ur ett samhillsperspektiv. Barn och familjer kan behéva tillging
till rdte form av utredning och information dir olika orsaksfaktorer och etiska
fragestillningar beaktas. Kunskap ir ocksa nédvindig bakgrund for de sam-
hillsinsatser som ir inriktade pa prevention. For drabbade som inte kvalificerar
sig for en FAS-diagnos skulle det kunna innebira att de 4nda blir synliga och

i 6kad omfattning foremal for riktade insatser. Samtidigt gar det inte att ute-
sluta risken att minniskor med liknande och svar problematik "faller mellan
stolarna” och inte far del av resurser, till exempel nir kopplingen till alkohol ar
oklar. Detta kan resultera i att resurser inte anvinds och fordelas pa bista sitt.

Med tanke pé den forvirring och 6verlappning som rader gillande FASD-

tillstinden och deras olika uttryck ir det i nuliget oklart vad specifikation av
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ytterligare diagnoser inom FASD omrédet tillfér (utover FAS). Vidare ir de
interventioner som provats riktade mot specifika problem och inte utformade
exklusivt f6r barn med FASD-tillstand. Oavsett diagnos krivs det alltid en
noggrann kartliggning av det individuella barnets svirigheter och styrkor for
att riktade insatser ska vara effektiva.

For flertalet foraldrar till barn med avvikande utveckling och hilsoproblem
kommer det upp fragor om orsaken till barnets tillstaind. Forildrar har nira

till att undra 6ver sin egen roll; de kan oroa sig 6ver irftlighet och 6ver even-
tuella skador under graviditeten. Det 4r viktigt att likare och sjukskdterskor
och andra yrkesgrupper inom barnhilsovard och sjukvard har kunskap om
FAS eller ytterligare tillstind inom FASD, for att kunna delta i samtal om just
denna typ av skadefaktor. Personal som inte sjilva har denna kunskap maste
kunna ridgora med eller remittera till annan instans inom barnhilsovard/-sjuk-
vird. Kunskap kan behovas av olika skil sisom for att pa ett nyanserat sitt
kunna och viga diskutera med forildrar i det fall det foreligger misstanke om
FASD och ta upp ett majligt orsakssamband med alkoholbruk under gravidite-
ten. For biologiska forildrar kan det finnas skuldproblematik, men kunskapen
dr virdefull for dem, bland annat f6r att f6rhindra alkoholintag vid en ytterligare
graviditet. Adoptiv- och familjehemsférildrar kan ocksa vara drabbade av skuld,
exempelvis kdnna att de inte ricker till om barnet har stora problem med
beteende och socialt samspel. For dessa familjer ar det till hjilp med en allsidig
utredning, dir ocksa frigor om en eventuell fosterskada ingir. En FAS-diagnos
kan gora situationen forstdelig och ldttare att handskas med for forildrarna.

Det ir ett allmint intryck, inte minst frin FAS-féreningens perspektiv, att
kunskapen om FASD och dess olika manifestationer ir otillfredsstillande lag
inom manga verksamheter som méter barn med svérigheter. Siledes skulle
det finnas skal att rikta utbildningsinsatser om FASD till specialistinstanser
som habilitering, barnpsykiatri och barnhilsovard/sjukvird och barntandvérd.
Utbildningsinsatser till skola samt dven socialtjinst dr ocksa befogat. Informa-
tion till allmdnheten kan bidra till en allmint 6kad kunskap och forstielse for

FASD-relaterad problematik.
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Ordforklaringar
och forkortningar

Anomali Avvikelse
ARBD Alcohol-Related Birth Defects
ARND Alcohol-Related Neurodevelopmental Disorder

Bensodiazepiner

En grupp angestddmpande lakemedel

Dyskalkyli Specifika svérigheter att rdkna som inte har sin grund
i en allmant svag begavning eller bristande skolgang
(t.ex. pga. skada, sjukdom eller medfodd defekt)
Epigenetiska Celluldra minnen som nedérvs fran en cell till en annan. Epigenetiska

férandringar uppkommer genom dndringar av DNA

Exekutiva funktioner

Samlingsnamn for olika funktioner som styrs fran den framre
delen av hjdrnan (frontalloben), till exempel forméagan att planera,
att hejda odnskade handlingar, att kunna anpassa sig

FAS

Fetalt alkoholsyndrom

FASD

Fetala alkoholspektrumstérningar (eng. fetal alcohol spectrum disorders)

Kognitiva funktioner

Funktioner som minne, sprak och tidsuppfattning

Microcefali

Abnormt litet huvud

MR (MRI)

Magnetresonansundersokning (Magnetic Resonance Imaging)

Neuroleptika

Antipsykotiska ldkemedel

ND-PAE Neurobehavioral disorder associated with prenatal alcohol exposure
pFAS Partial fetal alcohol syndrome

Psykoeduktiv En kombination av stéd och kunskapsutbildning

Somatiska Kroppsliga

Teratogen Skadlig yttre faktor som stor embryonal- och fosterutvecklingen

och framkallar missbildningar av olika slag
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Table 1.1 Physical and functional disabilities, and social situation — FAS.

First author
Year
Reference
Country

Bell et al
2010
[1]

Canada

Study design
Methods used to measure outcome
Follow-up time

Study of Medical records

Population

n=15"

Age

2-49

Gender

Female: 40, male: 60

Diagnostic criteria and methods
Clinically assessed [2]

Demographic background
Socioeconomics
NR

Family circumstances
NR

Ethnic group
NR

Exposure to other drugs
NR

Variables & Outcomes Risk of bias
Comments

Prevalence of Epilepsy and Seizures Moderate

%, 95.% CI (LL, UL) (n/N) Mostly FASD

No seizures

80%, Cl (60, 100), (12/15) Difficult to
separate
outcomes in

More than, or equal to 1 seizure episode(s)

20%, CI(-0.2, 40.2), (3/15) this study

Epilepsy
0%, (0/15)

All seizures
20%, Cl (-0,2, 40.2), (62/339)

The table continues on the next page
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Table 1.1 continued

First author
Year
Reference
Country

Church et al
1997

[3]

USA

Study design
Methods used to measure outcome
Follow-up time

Medical records reviews

Population

N=22

Age
3-26

Gender
Female: 14, male: 8

Diagnostic criteria and methods
Clinically assessed, using
Rosett diagnostic criteria

Demographic background
Socioeconomics
NR

Family circumstances
NR

Ethnic group
14/22 Afro-American
8/22 Caucasian

Exposure to other drugs
NR
Other

Risk of bias
Comments

Variables & Outcomes

Hearing, language and speech Moderate

disorders in children with FAS

Central hearing disorder
12/22

Language disorder
19/22

Speech pathology
18/22

The table continues on the next page
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Table 1.1 continued

First author
Year
Reference
Country

Connor et al
2000

[4]

USA

Study design
Methods used to measure outcome
Follow-up time

Clinic-based study

Measures
The Wechsler Adult Intelligence
Scale-Revised (WAIS-R)

Variables & Outcomes

Population

FAS, n=152 1Q

Diagnostic criteria and methods Mean (SD)

S Full scale IQ
Clinically assessed [5] 83.9(12.9)
Age in years
18-24.9:n=10
25-39: n=5
Gender

Female: 0, male: 15

Demographic background
Socioeconomics
NR

Family circumstances
NR

Ethnic group etc.
NR

Exposure to other drugs
NR

Risk of bias
Comments

Moderate

The table continues on the next page
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Table 1.1 continued

First author
Year
Reference
Country

Egeland et al
1998

(6]

USA

Study design
Methods used to measure outcome
Follow-up time

Study design
Medical record study

Methods used to measure outcome
Medical record study of paediatric
evaluation of prevalence of deficits

Population

n=145

Birth years
1973-1992

Diagnostic criteria and methods
Assessment of FAS from medical records

Demographic background
Socioeconomics
NR

Family circumstances
NR

Ethnic group
83% Alaska natives
12% Caucasian
4% Afro-American

Exposure to other drugs
39% tobacco use

8% marijuana

8% cocaine

Other

Variables & Outcomes Risk of bias
Comments

Central nervous system impairment Moderate
%, 95% CI (LL, UL)

Developmental delay
(e.g. speech and motor)
76% Cl (68.9, 82.8)

Learning disability or intellectual disability
20% CI(13.5, 26.5)

Seizures
20% CI(13.5, 26.5)

Strabismus
23% Cl1(15.9, 29.6)

Congenital heart disease
18% Cl1(11.7,24.2)

The table continues on the next page
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Table 1.1 continued

First author
Year
Reference
Country

Elgenetal
2007

[7]
Norway

Study design
Methods used to measure outcome
Follow-up time

Study design
Clinical assessments

Population

n=25°

Mean age in years (SD)
NR

Gender
Female: 13, male: 12

Diagnostic criteria and methods
Clinically assessed, using CDC
(Canadian Diagnostic Guidelines,
diagnostic criteria [2])

Demographic background
Socioeconomics
NR

Family circumstances
NR

Ethnic group
NR

Exposure to other drugs
NR
Other

Risk of bias
Comments

Variables & Outcomes

Mental health status Low
Referred child psychiatry
9/23

ADHD
22/23

Prescribed methylphenidate
(for symptoms of ADHD)
10/23

Intellectual disability
13/23

The table continues on the next page
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Table 1.1 continued

First author Study design Population Variables & Outcomes Risk of bias
Year Methods used to measure outcome Comments
Reference Follow-up time
Country
Famy et al Study design n=11* DSM diagnoses in adults with FAS Low
1998 Structural interviews for DSM-IV . Alcohol or drug dependence
[8] in adults with FAS Nyoan age In years 6/11
USA Range 19-51
Gender x?jrr depressive disorder
Female: 5, male: 6
Diagnostic criteria and methods Psychotic disorders
NR
5/1
Demographic background
Socioeconomics Brief psychotic disorder
NR
5/1
Family circumstances Bipolar I disorder
NR 1/11

EtRhnlc group Anxiety disorders

2/11
Exposure to other drugs Eating disorders
"R 2/11

Other

Dysthymic disorder
/11

The table continues on the next page
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Table 1.1 continued

First author
Year
Reference
Country

Fuglestad et al
2014

[91

USA

Study design
Methods used to measure outcome
Follow-up time

Study design

A study examining the overweight
of children with FASD

2005 and 2013

Methods used to measure outcome
University of Minnesota FAS clinic
or International Adoption clinic

Population

n=64°

Mean age in years (SD)
9.5(4.9)

Gender
Female: 36%, male: 64%

Diagnostic criteria and methods
Assessment FAS and 1Q at the University
of Minnesota FAS clinic or International
Adoption clinic. Diagnosis IOM

criteria at Institute of Medicine [10]

Demographic background
Socioeconomics
NR

Family circumstances
NR

Ethnic group
NR

Exposure to other drugs
NR
Other

Variables & Outcomes

1Q and BMI

Mean full 1Q (SD)
81(16)

Weight and BMI
95% CI (LL, UL)

Underweight
17% Cl (6.7, 24.5)

Healthy weight
69% Cl (57.4,80.1)

Overweight
6% Cl1(0.3,12.2)

Obese
8% Cl(12.2,14.4)

BMI percentile

Mean 37.8 (SD 32.1)

Risk of bias
Comments

Moderate

34% among those
with FASD were
obese which is not
different from the
US prevalence.
Socio-economic
factors, education
and childhood
nutrition, etc.

are of great
importance for
presence of
obesity, regardless
of FASD

The table continues on the next page



L VOVvlg

S3IANLS d3ANTONI 40 SDILSIMILDVEVHD /4IIANLS IAVIIANTINI AV DNINAIMMISIE

L

Table 1.1 continued

First author
Year
Reference
Country

Kvigne et al
2004

(1]

USA

Study design
Methods used to measure outcome
Follow-up time

Two retrospective case-control studies
of Northern Plains American-Indian
children, identified from 1981 to 1993.

Study of Medical records

Population

n=43 FAS

Diagnostic criteria and methods: the
International Classification of Diseases,
Ninth Revision, Clinical Modification
(ICD-9-CM), Code 760.71

Mean age: 10.0
Range: 4-21 years

Risk of bias
Comments

Variables & Outcomes

Outcomes % of the FAS-group Moderate
Hearing loss: 20.0

Behaviour problems: 90.7
Developmental delay: 74.4
Speech/language delay: 69.8

Seizures: 30.2

Attention deficit disorder: 20.9
Hyperactivity: 20.9

Short attention span: 18.6

Learning disabilities: 23.3

School failures: 16.3

Mental retardation: 14.0
Conduct/behaviour disorder: 11.6
Gross motor developmental delays: 46.5
Fine motor developmental delays: 46.5
Tremulousness: 27.9

Cleft palate: 7.0

Ever hospitalised: 90.7

Children removed from their home: 88.4
Microthalmia: 9.3

Ptosis: 9.3

The table continues on the next page
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Table 1.1 continued

First author
Year
Reference
Country

Landgren et al
2010

[12]

Sweden

Study design
Methods used to measure outcome
Follow-up time

Assessment 5 years after adoption

Paediatric, neuropsychological,

and ophthalmologic evaluations on
somatic health, growth, and structural
development, neuropsychological
features, and ophthalmologic features

Measures
Wechsler Intelligence Scale
for Children (WISC-III)

Questionnaires from DM-IV

Leiter Revised psychologist rating scale

Population

FAS n=21¢

Diagnostic criteria
[10]

Diagnostic methods
Clinically assessed

Age in years (range)
7.5(4.8-10.5)

Gender
Female: 3, male: 40

Demographic background
Adopted to Sweden from Eastern Europe

Socioeconomics
NR

Family circumstances
NR

Ethnic group
NR

Exposure to other drugs
NR

Risk of bias
Comments

Variables & Outcomes

Neurodevelopmental disorders Low
Full 1Q, mean: 74

Birth defects (i.e., skeletal, ocular, cardiac)
9/21

Intellectual disability
8/21

Cogpnitive dysfunction
6/21

Autism
2/21

ADHD
13/21

Conduct disorder
2/21

Developmental coordination disorder
9/21

Obsessive compulsive disorder
1/

Oppositional-defiant disorder
8/21

Tic disorder
3/21

The table continues on the next page
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Table 1.1 continued

First author

Study design

Population

Variables & Outcomes Risk of bias

Year Methods used to measure outcome Comments
Reference Follow-up time
Country
Lee et al Korean children and adolescents n=13 FAS Strabismus: 2/13 Moderate
[21031]6 from institutions and orphanages Female: 2, male: 11 Ptosis: 0/13
Diagnostic method .
M :12.5(SD 3.
Korea Hoyme et al. 2005 eanage: 12.5 (5D 3.0)
Mattson et al Clinical assessments n=41 FAS; 8 subjects from San Diego, Full scale IQ mean: 91.6 (SD 14.37) Low
2010 USA and Finland California, and 33 from Helsinki, Finland
[14] . . . . .
) Diagnostic method Middle socioeconomic status levels
USA and Finland
Hoyme et al. 2005 and Astley Mean age: 13.7 (SD 3.47)
Measures . .
Wechsler Intelligence Scale for Children Female: 24, male: 17
(WISC-IIl) and Leiter Revised
May et al Intelligence and behavioural characteristics ~ n=55 FAS Strabismus: 5.5% Low
2007 . : . ) . Ptosis: 18.2%
[15] Diagnostic method: [10] First grade children Heart malformations: 1 8%
South Africa Mean age: 8 years Children in foster care or adoptive
Female: 23, male: 32 placement: 20.4 %
May et al Setting n=7 FAS Full scale IQ mean 87.0 (SD 8.25) Moderate
[2$;]5 Rocky Mountain Region City First grade children:
Diagnostic method . .
USA Hoyme et al. 2005 Female: 5, male: 2
Measures Mean age: 7 years
Wechsler Abbreviated Scale of Predominantly middle class, with
Intelligence (WASI; Wechsler, 1999) average economic indicators similar to
small cities and counties in the region
May et al First grade children n=8 FAS Strabismus: 12.5% Low
[21071]1 Diagnostic method Mean age: 6.5 Ptosis: 0.0%
Italy Hoyme et al., 2005 Female: 5, male: 3

Clinical screening in schools

The table continues on the next page
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Table 1.1 continued

First author
Year
Reference
Country

Rangmar et al
2015

(18]

Sweden

Study design
Methods used to measure outcome
Follow-up time

Follow up study on psychosocial outcomes
in national registers in Sweden

Population

N=79

Diagnostic criteria and methods
Clinically assessed [19]

Age

32 (range 18-47)

Gender
Female: 37%, male: 63%

Demographic background
NR

Exposed to other drugs
NR

Risk of bias
Comments

Variables & Outcomes

Psychosocial outcomes Low
%, 95% CI (LL, UL) (n/N)

Placed in out-of-home care
81% Cl (72.4, 89.7) (64/79)

Special education
25% Cl (15.5,35.2) (19/75)

Completed
Secondary education

46% ClI(31.5,53.9) (32/75)

Income and compensation
Employed
49% Cl (28.9, 51.1) (30/75)

Disability pension
31% Cl (15.5,35.2) (19/75)

Social welfare
28% Cl1(13.2,32.1) (17/75)

Educational allowance
0% Cl (0.0, 0.0) (0/75)

Variables & outcomes
continues on the next page

The table continues on the next page
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Table 1.1 continued

First author
Year
Reference
Country

Rangmar et al
2015

(18]

Sweden

Continued

Study design
Methods used to measure outcome
Follow-up time

Population

Variables & Outcomes Risk of bias
Comments

Family constellation
Single parent
4% Cl (-0.4, 8.4), (3/75)

Cohabiting with child
16% Cl(7.7,24.3),(12/75)

Biological child
32% Cl(22.7, 44.0), (25/75)

Criminal acts and sanctions
Record of court conviction
28% C1(19.0, 39.6), (22/75)

Convicted of severe crime
6% Cl(1.0,12.3), (5/75)

Hospital care due to:

Alcohol disorders
9% Cl(2.6,15.1), (7/79)

lllicit drug abuse
6% Cl1(1.0,11.7), (5/79)

Psychiatric disorder
33% Cl(22.5, 43.3), (26/79)

Self-inflicted injury/poisoning
6% Cl(1.0,11.7), (5/79)

Psychotropic drug prescription
57% Cl (46.1, 68.5), (43/75)

The table continues on the next page
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Table 1.1 continued

First author
Year
Reference
Country

Rangmar et al
2015

[20]

Sweden

Study design
Methods used to measure outcome
Follow-up time

Neuropsychological study

Measures
Sense of coherence

Population

N=20

Diagnostic criteria and methods:
Jones et al 1973, partly clinically assessed
Partly NR

Mean age in years (SD)
30 (8, range 18-41)
Gender

Female: 13, male: 7

Demographic background

Primary school (9 years,
including special education)
3/20

Secondary education
(including special education)
17/20

Post-secondary education
0/20

Employed
6/20

Risk of bias
Comments

Variables & Outcomes

Sense of coherence Low
Total 112.0 (Max score is 203)

Manageability
36.0 (Max score is 70)

Comprehensibility
34.0 (Max score is 77)

Meaningfulness
37.5 (Max score is 56)

The table continues on the next page
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Table 1.1 continued

First author
Year
Reference
Country

Steinhausen et al
2002

[21]

Germany,
Switzerland

Study design
Methods used to measure outcome
Follow-up time

Study design

A study on behavioural phenotypes in
individuals with four different mental
retardation: FAS, PWS, FRAX and TSC

Methods used to measure outcome
Diagnostic criteria [22]

Developmental Behaviour Checklist (DBC)

Performed in a German paediatric centre

Population

FAS n=387

Gender
Female: 19, male: 19

Mean age in years (SD)
6.3(2.7)

Range 4-12

Diagnostic criteria and methods
Intelligence testing possible
for 24 children with FAS.

"Normal intelligence” in 9/24 children
Intellectual disability in 6/24 children

FAS assessment according to
the criteria from the Research
society on Alcoholism [22]

DBC
96 behavioural items and 6 subscales

. Disruptive

. Self-absorbed

. Communication disturbance
. Anxiety

. Autistic relating

. Antisocial

AUV WN =

Population continues on the next page

Risk of bias
Comments

Variables & Outcomes

Behavioural abnormalities Low
Total DBC mean score (SD)
54.1(31.1)

Range 3-133
Subscale 1 - Disruptive %
%, 95% CI (LL, UL) (n/N)

Noisy or boisterous
78.9% Cl1 (66.0, 91.9), (30/38)

Overly attention-seeking
78.9% Cl (66.0, 91.9), (30/38)

Subscale 2 - Self-absorbed
Chews or mouths objects, or body parts
57.9% Cl (42.2,73.6), (22/38)

Overactive restless, unable to sit still
78.9% Cl (66.0, 91.9), (30/38)

Subscale 3 - Communications disturbance
Repeats back what others say like an echo
52.6% Cl (36.8, 68.5), (20/38)

Thoughts are unconnected
52.6% Cl (36.8, 68.5), (20/38)

Variables & outcomes continues on the next page

The table continues on the next page



Y¥ISLVYSNI HDO ANYLSTIL — (ASV4) YVYONINYQLSWNYINIdSTOHON TV

V1V.L134 HDO (SV4) WOYANASTOHOMTY L1v.13d

Table 1.1 continued

First author
Year
Reference
Country

Continued

Steinhausen et al
2002

[21]

Germany,
Switzerland

Study design
Methods used to measure outcome
Follow-up time

Population

Demographic background
Socioeconomics
NR

Family circumstances
NR

Ethnic group etc.
NR

Exposure to other drugs
NR
Other

Variables & Outcomes Risk of bias
Comments

Subscale 4 — Anxiety
Fears particular things or situations
63.2% Cl (47.8,78.5), (24/38)

Subscale 5 - Autistic relating
Avoids eye contact
36.8% CI(21.5,52.2), (14/38)

Laughs or giggles for no obvious reason
39.5% Cl(23.9, 55.0), (15/38)

Subscale 6 - Antisocial
Hides things
52.6% Cl (36.8, 68.5), (20/38)

Further items

Cannot attend to one activity for any
length of time, poor attention span
81.6% Cl(69.3,93.9), (31/38)

Easily distracted from task
97.4% C1(92.3,102.5), (37/38)

The table continues on the next page
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Table 1.1 continued

First author Study design Population Variables & Outcomes Risk of bias
Year Methods used to measure outcome Comments
Reference Follow-up time
Country
Viljoen et al 4 two-person teams (one expert paediatric n=64 FAS Hyperactivity: 3.1% Low
2005 dysmorphologist and a physician being Strabismus: 3.1%
[23] trained in FAS diagnosis) worked From 13 elementary SCh?OB ) Ptosis: 6.3%
South Africa independently but simultaneously, using More than 90% of the children in Foster care or adopted: 17.5%
standardised assessment criteria this study were Afro-Americans;

the remainder either Afro-
Americans or Caucasians

Mean age: 6.5 years
Female: 34, male: 30

A subset (FAS n=15) of the total number of participants in the study (N=425).

A subset (FAS n=15) of the total number of participants in the study (FASD N=30).

A subset (FAS n=25) of the total number of participants in the study (FASD N=47).

A subset (FAS n=11) of the total number of participants in the study (FASD N=25).

A subset (FAS n=64) of the total number of participants in the study (N=445).

A subset (FAS n=21) of the total number of participants in the study (FASD N=71).

A subset (FAS n=38) of the total number of participants with various syndromes in the study (N=145).

N o un s wN 2

Cl = Confidence interval; DBC = Developmental Behaviour Checklist; FRAX = Fragile X syndrome; LL = Lower limit; N = Number;
NR= Not reported; PWS = Prader-Willi syndrome; SD = Standard deviation; TSC = Tuberosis sclerosis; UL = Upper limit
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Table 1.2 Physical and functional disabilities, and social situation — pFAS.

First author
Year
Reference
Country

Bell et al
2010
[1]

Canada

Study design
Methods used to measure outcome
Follow-up time

Study of Medical records

Population

n=71"

Diagnostic criteria and methods
Clinically assessed [2]

Age

2-49

Gender

Female: 40, male: 60

Demographic background
Socioeconomics
NR

Family circumstances
NR

Ethnic group
NR

Exposure to other drugs
NR

Variables & Outcomes*

Risk of bias
Comments

Prevalence of Epilepsy and Seizures Moderate

%, 95% CI (LL, UL) (n/N)
No seizures
85.9%, Cl (78, 94), (61/71)

Mostly FASD.
Difficult to separate
outcomes in

this study

More than, or equal to 1 seizure episode(s)

9.9%, Cl (2.9,16.8), (7/71)

Epilepsy
4.2%, Cl(-0.5,8.9), (3/71)

All seizures
14.1%, Cl (6, 22.2), (10/71)

The table continues on the next page
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Table 1.2 continued

First author
Year
Reference
Country

Carretal
2010
[24]
Canada

Study design
Methods used to measure outcome
Follow-up time

Study design

A secondary data analysis.
Assessment

2004-2006

Methods used to
measure outcome
Canadian guidelines

Short Sensory Profile (SSP)

Adaptive Behaviour Assessment
System (ABAS-II)

Wechsler Intelligence Scale IV,
WPPSI-IlI

Population

n=152

Diagnostic criteria and methods
Assessment according to Canadian
Guidelines for FASD diagnosis at the
Foetal Alcohol Spectrum Disorder clinic,
(North Western Ontario), including
aformal assessment for ADHD

Mean age in years (SD)
8(3.1)

Range

3-14

Gender

Female: 6, male: 9

Demographic background
Socioeconomics
NR

Family circumstances

8 lived with foster parents
5 lived with parents

2 lived with grandparents

Ethnic group
Aboriginal Canadian: 15 (100%)

Exposure to other drugs
NR

Risk of bias
Comments

Variables & Outcomes*

Sensory processing and adaptive Moderate
behaviour deficits

Short Sensory Profile (SSP)

Total mean (SD)
135.3 (SD 20.1), range 102-170

Tactile sensitivity
28.2(SD 6.4), range max 35, min 15

Taste/smell sensitivity
15.0(SD 5.1), range max 20, min 7

Movement sensitivity
14.5 (SD 1.6), range max 15, min 9

Under responsive/seeks sensation
18.9 (SD 4.9), range max 28, min 12
Auditory filtering

15.6 (SD 5.0), range max 25, min 7

Low energy
25.1(SD 6.7), range 30, min 12

Visual Auditory
19.5 (SD 3.5), range max 25, min 15

Small group, twice as
many boys as girls,
the age difference
was huge but well
documented

Variables & outcomes continues
on the next page

The table continues on the next page
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Table 1.2 continued

First author
Year
Reference
Country

Continued

Carret al
2010
[24]
Canada

Study design
Methods used to measure outcome
Follow-up time

Population

Risk of bias
Comments

Variables & Outcomes*

Full scale IQ Mean (SD)
71.3(8.4)
Range 57-89

Verbal 1Q Mean (SD)
68.3(9.3)
Range 55-87

Perceptual 1Q Mean (SD)
84.6(10.9)
Range 63-104

ABAS: General Adaptive
Composite scores;

Adaptive behaviour

69.9 (10.7), range max 84, min 54

Conceptual
71.3(SD 12.8), range max 92, min 53

Social
71.1(SD 8.8), range max 84, min 59

Practical
77.5(SD 12.4), range max 99, min 53

The table continues on the next page
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Table 1.2 continued

First author
Year
Reference
Country

Fuglestad et al
2014

[91

USA

Study design
Methods used to measure outcome
Follow-up time

Study design

A study examining the overweight
of children with FASD

2005-2013

Methods used to
measure outcome

Population

n=165>

Mean age in years (SD)

11.5(4.8)

Gender
Female: 43%, male: 57%

Variables & Outcomes*

1Q and BMI
Mean full IQ (SD)
81(12)

Weight and BMI
%, 96% CI (LL, UL)

Risk of bias
Comments

Moderate

34% among those
with FASD were
obese, which is
not different from
the US prevalence.

S3IANLS d3ANTONI 40 SDILSIMILDVEVHD /4IIANLS IAVIIANTINI AV DNINAIMMISIE
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Diagnostic criteria and methods

Assessment FAS and |Q at the Underweight
University of Minnesota FASD clinic or 7% Cl(2.9,10.5)
International Adoption clinic. Diagnosis

IOM criteria at Institute of Medicine

Socio-economic
factors, education
and childhood
nutrition, etc. are of
great importance for
presence of obesity,
regardless of FASD

University of Minnesota FAS clinic
or International Adoption clinic

Healthy weight
Demographic background 53% Cl (45.1, 60.3)
Socioeconomics

NR Overweight

22% Cl1(15.5,28.1)
Family circumstances

NR Obese

18% Cl1(12.2, 24.1)
Ethnic group
NR

BMI percentile
Mean 66.0 (SD 30.7)
Exposure to other drugs
NR
Other

The table continues on the next page
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Table 1.2 continued

First author Study design Population Variables & Outcomes* Risk of bias
Year Methods used to measure outcome Comments
Reference Follow-up time
Country
Landgren et al Assessment 5 years after adoption n=10* Full 1Q, mean: 97 Low
210210 Paediatric, neuropsychological, Age in years (range) Birth defects
[S ]d and ophthalmologic evaluations on 7.5(4.8-10.5) (i.e., skeletal, ocular, cardiac)
weden somatic health, growth, and structural Gender 2/10
development, neuropsycho!oglcal Female: 31, male: 40 Intellectual disability
features, and ophthalmologic features 0/10
M Demographic background
W:(?I:;llgflsntelligence Scale Adopted to Sweden from
for Children (WISC-IIl) Eastern Europe g/o1gomtlve dysfunction
Questionnaires from DSM-IV Socioeconomics ﬁgt:jnDﬂ g//118
Leiter Revised psychologist rating scale NR )
Diagnostic criteria OC;zr(n)duct disorder
[10] Family circumstances
Diagnostic methods NR I3)/¢:\(l)elopmental coordination disorder
Clinically assessed
Ethnic group Obsessive compulsive disorder
NR 0/10
Oppositional-defiant disorder
Exposure to other drugs 3/10
NR Tic disorder
0/10
May et al South Africa n=18 pFAS Strabismus: 0% Low
2007 . . . . Ptosis: 5.6%
[15] El;aﬁ::;t;r ;:)gis:hod First grade children Heart malformations: 5.6%
South Africa y ' Mean age: 8 years Children in foster care or adoptive

Diagnostic criteria and methods
Hoyme et al. 2005

Female: 7, male: 11

placement: 33.3%

The table continues on the next page
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Table 1.2 continued

First author Study design Population Variables & Outcomes* Risk of bias
Year Methods used to measure outcome Comments
Reference Follow-up time
Country
May et al Setting n=19 pFAS Full scale IQ mean 88.3 (SD 13.14) Low
6(;1/6’\5 Rocky Mountain Region City First grade children
Diagnostic method . .
(16l Hoyme et al. 2005 Female: 7, male: 12
Measures Mean age: 7.5 years .
Wechsler Abbreviated Scale of Compared to the US population, thg
|nte||igence (WASI; Wechsler, 1999) study communlty was more Caucasians
(+10.8%), less Afro-Americans
(-12.1%), more American Indian
(+3.8%) and less Hispanic (-13.7%)
Predominantly middle class, with
average economic indicators similar to
small cities and counties in the region
May et al First grade children n=36 pFAS Strabismus: 5.6% Low
ﬁgﬂ; Lazio region, Rome Mean age: 6.5 Ptosis: 8.3%
[17] Diagnostic method Female: 17, male: 19
Hoyme et al, 2005
Clinical screening in schools
T Asubset (pFAS n=71) of the total number of participants in the study (N=445).
2 Asubset (pFAS n=15) of the total number of participants in the study (FASD N=46).
> Asubset (pFAS n=165) of the total number of participants in the study (N=445).
4 Asubset (pFAS n=10) of the total number of participants in the study (FASD N=71).

Cl = Confidence interval; DSM-IV = Diagnostic and Statistical Manual of Mental Disorders, 4th edition; N = Number; NR = Not reported; SD = Standard deviation
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Table 1.3 Physical and functional disabilities, and social situation - ARND/ND-PAE.

First Author
Reference
Country

Bell et al
2010
[1]
Canada

Study design
Methods used to measure outcome
Follow-up time

Study of Medical records

Population

n=3391

Diagnostic criteria and methods
Clinically assessed [2]

Age

2-49

Gender

Female: 40, male: 60

Demographic background
Socioeconomics
NR

Family circumstances
NR

Ethnic group
NR

Exposure to other drugs
NR

Variables & Outcomes Risk of bias
Comments

Prevalence of Epilepsy and Seizures Moderate
%, 95,% CI (LL, UL) (n/N) Mostly FASD. Difficult
No seizures

82%, CI (77.6, 85.8), (277/339) ht fﬁgiﬁtjyoumomes
More than, or equal to 1 seizure episode(s)
12%, Cl (8.4, 15.2), (40/339)

Epilepsy
7%, C1(3.9,9.1), (22/339)

All seizures
18%, Cl (14.2, 22.4), (62/339)

The table continues on the next page



L vOVId

S3IANLS A3ANTONI 40 SDILSIMILDVHVHD /4IIANLS IAVIIANTIANI AV DNINAIMMISIE

oL

Table 1.3 continued

First Author
Reference
Country

Carret al
2010
[24]
Canada

Study design
Methods used to measure outcome
Follow-up time

Study design

A secondary data analysis
Assessment

2004-2006

Methods used to measure outcome
Canadian guidelines

Short Sensory Profile (SSP)

Adaptive Behaviour Assessment
System (ABAS-II)

Wechsler Intelligence Scale IV,
WPPSI-III

Population

n=162

Diagnostic criteria and methods
Assessment according to Canadian
Guidelines for FASD diagnosis at the
Foetal Alcohol Spectrum Disorder clinic,
(North Western Ontario), including
aformal assessment for ADHD

Facial phenotype
Rank 1: 10 (62%)
Rank 2: 6 (38%)

Age
3-14
ARND

8(2.6)
Max age: 11, Min age: 3

Gender
ARND:;
Female: 5 (31%), male: 11 (69%)

Socioeconomics
NR

Population continues on the next page

Risk of bias
Comments

Variables & Outcomes

Sensory processing and Moderate
adaptive behaviour deficits

Short Sensory Profile (SSP)

Total mean (SD)
132.1(SD 18.7)

Tactile sensitivity
26.6 (SD 4.6), range max 35, min 17

Taste/smell sensitivity
12.0(SD 5.8), range max 20, min 4

Movement sensitivity
14.4 (SD 1.4), range max 15, min 13

Under responsive/seeks sensation
21.4(SD 4.0), range max 29, min 16.

Auditory filtering
15.6 (SD 4.9), range max 28, min 8

Low energy
21.5(SD 7.3), range 30, min 10

Visual Auditory
20.6 (SD 3.6), range max 25, min 13

Small group, twice
as many boys

as girls, the age
difference was huge

Variables & Outcomes continues
on the next page

The table continues on the next page
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Table 1.3 continued

First Author
Reference
Country

Continued

Carret al
2010
[24]
Canada

Study design
Methods used to measure outcome
Follow-up time

Population

Family circumstances
Majority foster parents 10 (62%)

Ethnic group etc.
Aboriginal Canadian 13 (81%)

Exposure to other drugs
NR
Other NR

Risk of bias
Comments

Variables & Outcomes

Full scale IQ Mean (SD)
86.7 (13.1), range max 110, min 68

ARND
Verbal IQ
80.6 (SD 14.2), range max 104, min 56

Perceptual 1Q
101.2 (SD 14.3), range max 133, min 75

ABAS: General Adaptive
Composite scores
63.4(10.3), range max 77, min 45

Conceptual
66.8 (SD 12.9), range max 89, min 48

Social
67.2(SD 10.3), range max 89, min 48

Practical
70.6 (SD 16,6), range max 109, min 46

The table continues on the next page
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Table 1.3 continued

First Author
Reference
Country

Fuglestad et al
2014

[9]

USA

Study design

Methods used to measure outcome

Follow-up time

Study design

A study examining the overweight

of children with FASD
2005-2013

Methods used to measure outcome
University of Minnesota FAS clinic
or International Adoption clinic

Diagnosis IOM criteria at
Institute of Medicine [10]

Population

n=216

Age range in years
2-19

Gender

Female: 39%, male: 61%

Diagnostic criteria and methods
Assessment FAS and 1Q at the
University of Minnesota FASD clinic
or International Adoption clinic

Socioeconomics
NR

Family circumstances
NR

Ethnic group
NR

Exposure to other drugs

NR
Other

Variables & Outcomes

IQ and BMI

Mean full IQ (SD)
93 (19)

Weight and BMI
%, 95% CI (LL, UL)
Underweight

5% Cl(2.2,8.0)

Healthy weight
59% ClI(52.2, 65.4)

Overweight
19% Cl(13.8,24.2)

Obese
17% Cl (12.1, 22.2)

BMI percentile
Mean 66.7 (SD 29.5)

Risk of bias
Comments

Moderate

34% among those
with FASD were
obese which is not
different from the
US prevalence.
Socio-economic
factors, education
and childhood
nutrition, etc. are of
great importance for
presence of obesity,
regardless of FASD

The table continues on the next page
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Table 1.3 continued

First Author
Reference
Country

Landgren et al
2010

2]

Sweden

Study design
Methods used to measure outcome
Follow-up time

Assessment 5 years after adoption

Paediatric, neuropsychological,

and ophthalmologic evaluations on
somatic health, growth, and structural
development, neuropsychological
features, and ophthalmologic features

Measures
Wechsler Intelligence Scale
for Children (WISC-III)

Questionnaires from DSM-IV
Leiter Revised psychologist rating scale

Diagnostic criteria [10]
Diagnostic methods: Clinically assessed

Population

n=6*
Age in years (range)
7.5(4.8-10.5)

Gender
Female: 31, male: 40

Demographic background
Adopted to Sweden from
Eastern Europe

Socioeconomics
NR

Family circumstances
NR

Ethnic group
NR

Exposure to other drugs
NR

Variables & Outcomes Risk of bias
Comments

Full IQ, mean: 69 WISC llI Low
Later revised: 82

Birth defects (i.e., skeletal, ocular, cardiac)
0/6

Intellectual disability
0/6

Coghnitive dysfunction
1/6

Autism
0/6

ADHD
2/6

Conduct disorder
0/6

Developmental coordination disorder
4/6

Obsessive compulsive disorder
0/6

Oppositional-defiant disorder
4/6

Tic disorder
2/6

The table continues on the next page
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Table 1.3 continued

First Author
Reference
Country

O'Connor et al
2002

[25]

USA

Study design
Methods used to measure outcome
Follow-up time

Measures
Clinical examinations

Webhsler Intelligence Scale
for Children (WISC-IIl)

Child Behaviour Checklist (CBCL)

The Foetal Alcohol Behaviour
Scale (FABS)

The Child Symptom Inventory-4 and
The Conners' Rating Scale (CPRS-48)

Population

n=17°

Diagnostic criteria and methods
Clinically assessed [26]

Gender
Female: 5, male: 18

Demographic background
6 in foster care

14 adopted

3 living with biological parents
7 Afro-American

14 Caucasian

1 Latino

1 Mixed ethnicity

Socioeconomics
NR

Exposure to other drugs
NR

ARND n =17

Age: Mean age: 8 years and 10 months
SD: 2 years and 4 months

23 children
FAS: 2

Risk of bias
Comments

Variables & Outcomes

Moderate

Only children with 1Q
equal to, or greater
Major depressive disorder than 70, were included
3/17 in the sample

1Q and psychiatric illness
1Q mean: 86.12, SD=13.38

Adjustment disorder/depression
2/17

Total depressive disorders
5/17

Bipolar disorder
6/17

Total mood disorders
11/17

ADHD
1/17

Reactive attachment disorder
1/17

Pervasive developmental disorder
1/17

Variables & outcomes
continues on the next page

The table continues on the next page
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Table 1.3 continued

First Author Study design Population Variables & Outcomes Risk of bias
Reference Methods used to measure outcome Comments
Country Follow-up time
Continued Anxiety disorders

0/17

O'Connor et al

2002 Psychotic disorder
[25] 0/17
USA

No diagnosis
3/17

A subset (ARND n=339) of the total number of participants in the study (N=425).

A subset (ARND n=15) of the total number of participants in the study (FASD N=46).
A subset (ARND n=216) of the total number of participants in the study (N=445).

A subset (ARND n=6) of the total number of participants in the study (FASD N=71).
A subset (ARND n=17) of the total number of participants in the study (FASD N=23).

woA w2

ARND = Alcohol-related neurodevelopmental disorder; Cl = Confidence interval; DSM-IV = Diagnostic and Statistical Manual of Mental Disorders,
4th edition; F = Female; LL = Lower limit; M = Male; N = Number; NR = Not reported; SD = Standard deviation; UL = Upper limit
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Table 1.4 Physical and functional disabilities, and social situation - ARBD.

First Author Study design Population Variables & Outcomes Risk of bias
Reference Methods used to Comments

Country measure outcome
Follow-up time
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Landgren et al Assessment 5 years after adoption  n =8’ Full 1Q, mean: 69 WISC Il Low
210210 Paediatric, neuropsychological, Age in years (range) Later revised: 82 Mostly FASD. Difficult to
[Swi.den and ophthalmologic evaluations 7.5(4.8-10.5) separate outcomes in this study

on somatic health, growth,
and structural development,

neuropsychological features,
and ophthalmologic features.

Measures
Wechsler Intelligence Scale
for Children (WISC-III)

Questionnaires from DM-IV

Leiter Revised psychologist
rating scale

Diagnostic criteria
[10]

Diagnostic methods
Clinically assessed

Gender
Female: 31; male: 40

Demographic background
Adopted to Sweden
from Eastern Europe

Socioeconomics
NR

Family circumstances
NR

Ethnic group
NR

Exposure to other drugs
NR

T Asubset (ARBD n=8) of the total number of participants in the study (FASD N=71).

DSM-IV = Diagnostic and Statistical Manual of Mental Disorders, 4th edition; NR = Not reported
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Table 2 Interventions for children and families.

Author
Year
Reference
Country

Adnams et al
2007

[27]

South Africa

Study design

RCT, pilot study.
Children assigned to
treatment or control

Non-alcohol exposed
group for comparison
Diagnosis guide
IOM 1996 [10]

Population

Diagnoses
FAS (27/36), pFAS (8/36)

N=36
Gender
52.8% male
Age
9-10years

Outcome

Scholastic and

language and literacy

tests at baseline +
post intervention

Intervention
Control/comparison

Intervention
Language and literacy
intervention program:

Half an hour twice per week
during 9 months (38 h).
Administered during school
time to groups of five.
Program focusing on language
therapy, phonological
awareness, literacy training

Control
Not described

Results Risk of bias
Missing data Comments

General scholastic tests: n.s. Moderate
differences post intervention
between groups

Language and literacy test
(PAELT): mean gain for
intervention group 0.31to 1.2
SD above the increase in score
over time in control group

The table continues on the next page



L vOVId

S3IANLS A3ANTONI 40 SDILSIMILDVHVHD /4IIANLS IAVIIANTIANI AV DNINAIMMISIE

L/L

Table 2 continued

Author
Year
Reference
Country

Coles et al
2007

[28]

USA

Study design

Randomisation into
two groups receiving
one of two different
interventions

Population

Diagnoses

FAS or partial FAS based
on standardised criteria
(Stratton et al, 1996)

N=32

Age
4-10 years (mean
6.92,SD 1.788)

Gender

65.6% male
Cognition in the
borderline range

Outcome

Assessments of safety
skills performed for
both groups and both
kinds of intervention

Correct response at
pre- and post-test and
1 week follow-up

Intervention
Control/comparison

Computer games for teaching
skills in fire and street safety;
the children were allowed to
play each game until mastery

In each group, n=16,
children performed

both as experimental
and control subjects

Risk of bias
Comments

Results
Missing data

Post test

Street % correct answer
Take adult hand
F:25;S:37.5

Moderate

Look LRL
F:62.5;5:56.3

Check for cars
F:12.5;S: 25

Stay in lines

F:0;S:25

Fire % correct answer
Move away
F:18.8;5:12.5

Walk out of house
F:68.8;S:31.3

Go to meeting place
F:43.8;S:0

Sit and wait

F:31;S:0

Follow-up

Street % correct answer
Take adult hand
F:25;S:50

Results, Missing data
continues on the next page

The table continues on the next page
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Table 2 continued

Author Study design Population
Year

Reference

Country

Continued

Coles et al
2007

[28]

USA

Outcome

Intervention
Control/comparison

Results Risk of bias
Missing data Comments

Look LRL
F:62.5;S:50

Check for cars
F:6.3;5:43.8

Stay in lines
F:0;S:0
Fire % correct answer

Move away
F:25;S:25

Walk out of house
F:68.8;S:31.3

Go to meeting place
F:56.3;S:0

Sit and wait
F:38;S:0

% performing 3-4
steps correctly

Immediately
F:87.5;5:81.3

One week post
F:81.3;5:75.1

The table continues on the next page
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Table 2 continued

Author
Year
Reference
Country

Coles et al
2009

[29]

USA

Study design

Randomisation into
two groups receiving
intervention or TAU

6-month follow-up

Population

Same sample as Kable [30]

Diagnoses

FAS or partial FAS based
on standardised criteria
(Stratton et al, 1996)

N=54

Age

Intervention group
(1G): 6.5,SD 2.0
TAU: 6.2,SD 2.1

Gender
1G: 57.1% male,
TAU: 65.4% male

Outcome

Child Behaviour
Checklist (rated
by caregivers)

Teacher Report
Form (teachers)

Math achievement,

primarily Test of
Early Math Ability

Pretest, post-test
2 at 6 months

Intervention
Control/comparison

Same as Kable [30]

Intervention

Math interactive learning
experience (MILE) program
for alcohol-affected children,
6 weeks of extra math training
in addition to TAU. Parent
training workshops, extra
support for learning readiness

Control

TAU: Standard psycho-
educational program,
including development of
individual learning plan

Risk of bias
Comments

Results
Missing data

Caregiver rating Moderate
Significant reduction in

behavioural disturbances

F (1.46)=37.98,
p<0.000, d=0.452

Teacher rating
Significant reduction in
behavioural disturbances
F(1.38)=5.40, p<0.026,
d=0.124. No significant
differences between groups

Math treatment effect
Significant higher gains

in intervention group
F(1.51)=5.4, p<0.02, greater
proportion clinically significant
gains: 68.4% vs. 38.5% in TAU
group (X2 (1)=3.6, p<0.05)

The table continues on the next page
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Table 2 continued

Author Study design Population Outcome Intervention Results Risk of bias
Year Control/comparison Missing data Comments
Reference

Country

Kable et al Randomisation Diagnoses Math achievement, Intervention Math outcome: Moderate
2015 into three groups FAS or partial FAS based assessed with Math interactive learning

Significant time by treatment

[31] receiving different on standardised criteria three instruments: experience (MILE) program roup effect, MILE

USA intervention conditions  (Stratton et al, 1996) or Bracken, TEMA for alcohol-affected children itervention 'groups more
alcohol-related dysmorphia ~ and Hand\(/\;/riting positive gains than parent
N=60 Ec?:;l‘;r;‘eagal:g d Group 1 instruction only group
Age pre- and post-test Information on FAS and F(2.41)=3.4, p<0.04,

instructions for math learning
Instructor satisfaction at home to parents
- not presented here

Mean 6-7 years, only
presented per group

partial eta-squared=0.139

Gender P isfacti G 2

44.4-53 3% male arent satisfaction roup 2
with program — not Information on FAS to
presented here parents + MILE program at

research centre. 15 weeks
of tutorial services

Group 2

Information on FAS to
parents + MILE program
in the community setting,
15 weeks of extra math
training over 1 year

The table continues on the next page



L vOVId

S3IANLS A3ANTONI 40 SDILSIMILDVHVHD /4IIANLS IAVIIANTIANI AV DNINAIMMISIE

SlL

Table 2 continued

Author Study design Population Outcome Intervention Results Risk of bias
Year Control/comparison Missing data Comments
Reference
Country
Kable et al Randomisation into Diagnoses Child Behaviour Intervention Intervention group Moderate
2007 two groups receiving FAS or partial FAS based Check List (CBCL, Math interactive learning significantly fewer behaviour
[30] intervention or TAU on standardised criteria rated by caregivers) experience (MILE) program problems at post-test
USA (Stratton et al, 1996) Math achievement, for alcohol-affected children, Internalising problem
N=61 primarily Test of 6 Wee'.(? of extramath training  pepyayioyr F(1.50)=8.1,
Early Math Ability in addition to TAU. Parent 0<0.006
Age training workshops, extra '
Intervention group Pre- and post-test support for learning readiness Externalising F(1.50)=21.9,
(1G): 6.5,SD 2.0 p<0.000,
TAU: 6.2, SD 2.1 Control
' TAU: Standard psycho- Total F(1.50)=15.4, p<0.000
I‘é‘?’;‘:‘;{% e edtllchlongl prTgram. ; Math treatment effect
TAU: €5 4% male Including development o Significant improvement
100, individual learning plan in both groups, significant
higher in intervention group
F(3.43)=2.97, p<0.04
Kable et al Randomisation into Diagnoses Improvement Intervention Caregiver knowledge High
2012 three groups receiving FAS, pFAS or significant behaviour (parental Parent education (parent questionnaires): (High
[32] parent education levels of alcohol- judgements) CWI significant gains in all groups dropout
. W, pou
USA 1. Community related dysmorphia Pre- and post-test Control Child behavioural functioning rate in the
standard/informational ~ N=59 Before and after (pre- to post-test) internet
packet (C) Age Total problem behaviour group)
2. Group workshop (W)  Mean (SD) W (t(1.21) =2.7 p<0.014,

3. Internet training (1)

C=6.17 (2.9) years
W=6.72 (3.4) years
|=7.34 (2.7) years

Gender
Male
C=66.7%
W=43.5%
1=33.3%

partial eta squared =0.254

The table continues on the next page
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Table 2 continued

Author
Year
Reference
Country

Kable et al
2016

[33]

USA

Study design

RCT

Population

Diagnosis

FASD (FAS or pFAS
or alcohol related
physical features)

Age child 5-10 years,
mean 6.8-7.4 years

(Caregiver
mean 46.8-52.6 years)

Mean age varies
within the groups

n=28

Male 40-77.8%
Female 60-22.2%

Outcome

Disruptive behaviour
(average temper
tantrums per

day, frustration

level, aggression,
impulsivity,
destructiveness,
poor sustained
mental effort)

Intervention
Control/comparison

Intervention

Group 1: Child: GoFAR game

Group 2: Faceland game,
5 sessions 1 hour long

Both groups: Caregiver,
5 sessions and 9
homework assessments
with learning goals

Control
Time elapsed control
group no intervention

Risk of bias
Comments

Results
Missing data

Parent questionnaire High
concerning behaviour ;
problems (The Disruptive Pilot study
Behaviour Record Form,
developed for the study):
no multivariate group
effect was found

Indication that children in
GoFAR group had a reduction
in frustration level relative to
both other groups (p=0.05)

For one of 6 variables
(sustained mental effort), a
treatment effect in favour of the
GoFAR intervention compared
to the group with computer
game that was not congruent
with the parent education,

i.e. not intended to increase
self-regulation in the child

F(1.7)=5.85 p=0.027, n*=0.26

The table continues on the next page
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Table 2 continued

Author Study design Population Outcome Intervention Results Risk of bias
Year Control/comparison Missing data Comments
Reference
Country
Keil et al Quasi-experimental: Diagnosis Hostile attributions Intervention Provocation High
2010 consecutive set of FAS (11%), (provocation, Based on Children's Friendship  n.s. Training
[34] 14/15 children received  pFAS (43%), group entry) Training (CFT). 12 sessions F (1.93)=0.02, p=0.88 program
USA either intervention or ARND (46%) Children presented of social skills training during ’ o ’ revious|
delayed treatment (N=100) with cartopon 3 months, parents assisting. Group entry f Y
B ’ . ics: Intervention group (SD)/ ested with
_ o vignettes of social Topics: How to start/enter e g | SpD ADHD.,
Diagnosis guide [35] situations, rated if play at SCh9°| or hc_)me, elayed control (5D) autism,
All documented PAE, actors were hostile how to avoid conflict T1:0.59 (0.31)/0.54 (0.33) conduct
social skills deficits, low 1Q Proportions of fGroup training, instructions, g 821 Eg;l:ll ;jgf‘;‘r 282;; disorder
Age hostile attributions eedback, home assignments o ' ' ) Study
6-12 years measured pre- Control Significant treatment effect, design other
(mean 8.59, SD 1.69) post- and 3 months Delayed treatment F(1.93)=4.70, p<0.05,d=0.42  than RCT
Gender after intervention
51% male Controls
Baseline, at 12 weeks,
post-intervention
Loomes et al Experimental design Diagnoses Improved memory Experimenter read a series Significant effect of session High
2008 with matched FASD, guidelines for numbers of single-digit numbers, in experimental group Study
[36] control group not specified Measured by children were asked to repeat F(2.32)=5, p=0.01 design other
Canada No information Age percentage of after ‘IO_S(_acqndS. MaX|mum More children in the than RCT
of randomisation 4-11 years, correctly repeated seven digits in a series experimental group

procedure

Mean: 7.5 years
N=33, 14 females/19 males
19/33 aboriginal origin

number series

Pre-test, after 15
minutes of rehearsal
training, follow-up
at 10 days

Children in experiment group
instructed to whisper numbers
to themselves for rehearsal

showed behavioural
evidence of rehearsal

The table continues on the next page
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Table 2 continued

Author
Year
Reference
Country

Nash et al
2015

[371
Canada

Study design

Quasi-experimental:
alternating-sequence
assignment to
immediate or
delayed treatment

Population

N=25,

age 8-12 years (mean 10.3)
All with FASD, following

Canadian Diagnostic
Guidelines system
or Washington Four-
digit code system

Additional diagnoses
ADHD, ODD, learning
disabilities

Outcome

Cogpnitive and socio-
affective executive
functions, measured
in children by
selected subtests
from a number of
neuropsychological
tests (NEPSY-II,
TEA-Ch, CANTAB
and others)

Baseline + 12 week
posttreatment/
wait period

Caretaker ratings:
BRIEF, CBCL (Child
Behavior Check
List), SSIS (Social
Skills Improvement
System). Baseline
+ posttreatment +
6-month follow-up

(treatment group only)

Intervention
Control/comparison

Special clinic at
children's hospital

Intervention

Alert Program for Self-
Regulation, provided
on an individual basis,
12 one-hour sessions

Control
Delayed treatment

Risk of bias
Comments

Results
Missing data

Cognitive executive High
functions

One of seven measured
subscales (Inhibition-Naming)
revealed significant treatment Study

effect F(2.20)=6.12, p=0.001 design other

. . . than RCT
Socio-affective executive
function: One of five measured
subscales (Affect Recognition)
revealed significant treatment
effect F(2.21=4.82, p=0.05

Caregiver ratings
Significant treatment effect
in one of eight measures:
the Behavioral Regulation
Index, F(2.21)=22.6, p=0.01,
sustained after 6 months

Small group
(n=12+13)

The table continues on the next page
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Table 2 continued

Author
Year
Reference
Country

O'Connor
etal

2006

[38]

USA

Study design

Quasi-experimental
consecutive set of

14/15 children received

either intervention or
delayed treatment

Population

Same sample as Keil [34]

Diagnoses
FAS 11%
pFAS 43%
ARND 46%

(N=100)

Diagnosis guide
Astley 2004.

All documented PAE,
social skills deficits,
low 1Q

Age

6-12 years

(mean 8.59, SD 1.69)

Gender
51% male

Outcome

Children

Test of Social Skills
Knowledge (17 items)
was read to each child

Parents and
teachers

Social Skills Rating
System, divided
into Social Skills and
Problem Behaviours

Three measurements:
Baseline, post- and

3 months after
intervention

Controls
Baseline, at 12 weeks,
post-intervention

Intervention
Control/comparison

Same as Keil [34]
Intervention

Based on Children's Friendship

Training (CFT). 12 sessions
of social skills training during
3 months, parents assisting

Topics: How to start/enter
play at school or home, how
to avoid conflict. Group
training, instructions, feed-
back, home assignments

Control
Delayed treatment

Risk of bias
Comments

Results
Missing data

Children'’s report High
Intervention group (SD)/

delayed control (SD) Zzus?gn other
T1:11.08 (2.42)/11.22(02.37)  than RCT

T2:15.02(1.97)/12.26 (2.35)
T3:15.32(1.42)/14.87 (2.09)

Significant treatment
effect, F(1.90)=56.52,
p<0.001, d=1.28

Parent report

Social skills
Intervention group (SD)/
delayed control (SD)

F(1.93)=5.03, p<0.03, d=0.52

T1:75.22(14.33)/72.33
(11.63)

T2:84.39(14.71)/77.0 (13.54)

T3:89.40(17.38)/85.24
(15.95)

Results, Missing data
continues on the next page

The table continues on the next page
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Table 2 continued

Author Study design Population
Year

Reference

Country

Continued

O'Connor
etal

2006

[38]

USA

Outcome

Intervention
Control/comparison

Results Risk of bias
Missing data Comments

Problem behaviour
F(1.93)=4.05,
p<0.05, d=0.40

T1:122.80 (14.63)/
124.55(13.28)

T2:116.63 (15.51)/
122.55(14.08)

T3:115.05 (15.82)/

118.6 (13.52)

Significant

treatment effect
F(1.93)=5.03, p<0.05, d=0.40

Teacher report
Social skills, problem

behaviour
n.s.

3-month follow-up
(intervention group only)

Children's report
Social skills

T1-T3 1(48)=11.83,
p<0.0001, d=1.73

The table continues on the next page
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Table 2 continued

Author
Year
Reference
Country

O'Connor
etal

2012

[39]

USA

Study design

Quasi-experimental:
Consecutive set of
14/15 children received
either intervention

or standard care

Population Outcome

Diagnoses Children's report
FAS: None of social skills
pFAS 11.8% knowledge (TSSK),
ARND 22.4% Self-concept scale

. . . (Piers-Harris 2). Parent
2;;‘5;;562 guide report: Social skills

behaviours (SSRS-P)

Pre- and post-test for
both treatment groups

Prenatal alcohol exposed:
37%, "externalising
behaviour" as diagnosed
by specialist centre: 62.4%

N=85 of which 67
completed the study

Age

6-12 years

(mean 8.77,SD 1.62)
1Q94.92,SD 12.43

Gender
77.6% male

Intervention
Control/comparison

Intervention

Children's Friendship
Training (CFT). 12x 90
minutes sessions of social
skills training over 3 months,
parents assisting

Topics: How to start/enter
play at school or home,

how to avoid confiict.

Group training, instructions,
feedback, home assignments

Control

Standard of Care (SOC) at
specialist centre. 12 x 90
minutes over 3 months.
Group sessions, discussions
on topics chosen by adults

No parental participation

Results
Missing data

TSSK: Children in CFT
group significantly improved
knowledge of social skills
compared to SOC group

F(1.62)=21.34, p <0.0001
Piers-Harris 2: Children

in CFT group significantly
improved overall self-concept
compared to SOC group
F=4.21(1.62), p <0.05

Parent report
No significant condition
effect in overall social skills

Risk of bias
Comments

High

CFT
program
equally
effective
for children
with
prenatal
alcohol
exposure
(PAE) as
for those
without PAE

Study
design other
than RCT

The table continues on the next page
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Table 2 continued

Author
Year
Reference
Country

O'Connor
etal

2016

[40]

USA

Study design

Observational
(controlled)

Adolescents divided
into 4 groups according
drinking patterns:
Intervention +
Abstinent/infrequent
(n=15) or

Control + Abstinent/
infrequent (n=21) or
Intervention + light/
moderate (n=11)

and control + light/
moderate (n=7)

Population

Diagnosis
FAS/pFAS 85.2%
ARND 14.8%

1Q of 270

Age

13-18 years,
mean15.7 years

n=54 44.4% male
and 55.6% female

Outcome

Alcohol consumption
and complications:
Alcohol use Disorders
identification

test (AUDIT)

Rutgers alcohol
problem index (RAPI)

CRAFFT

Measured pre-,
post- and 3 month
after intervention

Intervention
Control/comparison

Intervention

Step up intervention
modified/6 sessions each for
adolescents and caregivers

Control

Completed pre and post
intervention and the
follow-up assessments

Risk of bias
Comments

Results
Missing data

Abstinent/infrequent High

drinkers inl and C groups: Pilot study

no difference in outcome

measures at post-intervention Study

or at 3-month follow-up design other
than RCT

Light/Moderate group

AUDIT: significant after post
intervention F2.33 Cohen's
d 95% C11.08 (0.07, 1.49)

N.s. after 3 month follow-up
F 0.75 Cohen's d 95%
Cl10.76 (-0.60, 1.43)

RAPI: significant after post
intervention F 2.93 Cohen's
d95% C10.99 (0.27,1.71)

Significant after 3 month
follow-up F 2.13 Cohen's d
95% C10.83 (0.001, 1.49)

The table continues on the next page
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Table 2 continued

Author
Year
Reference
Country

Wells et al
2012

[41]

USA

Study design

Randomised
controlled study

Population

N=78, age 6-12 years
FAS: n=21

PFAS: n=10

ARND: n=47

Guidelines followed
for diagnosis: Astley
and Clarren (FAS),
Chasnoff (ARND)

Treatment group (tg)
n=40, 67.5% male,
control group (cg)
n=38, 68.4% male

Therapy group:
Mean age 8.12+ 1.48,
Control group:

Mean age 9.24+1.36

Allin foster care or adopted

Approximately 50%
in medical treatment
for ADHD

Outcome

Executive functioning
skills and emotional
regulation related

to the children's
home and school
environment

Measurement
methods

Children

Robert's Apperception
Test for Children
(RATC) at baseline

+ 7 months after
inclusion

Caretakers

Behavior Rating
Inventory of Executive
Function (BRIEF) at
baseline + 7 months
after inclusion

Intervention
Control/comparison

Specialist facility.
Neurocognitive habilitation
programme, components of
the Alert Program incorporated
as well as occupational therapy
and family psychoeducation

12 sessions of 75 minutes
once per week, parallel for
children and caregivers

Control
No treatment

Risk of bias
Comments

Results
Missing data

RATC, children's ratings Moderate.
(ngqf’filonell 'p;oble:.n solving): Unclear how
fI;%mt cantin e;ac ion to interpret

effect group x time, results

F(7.52)=2.92, p=0.12

BRIEF, caregivers' ratings
of executive function:
Significant interaction
effect group x time,
F(8.57)=3.09, p=0.006

Results vaguely described

ARND = Alcohol-related neurodevelopmental disorder; C = Community; CANTAB = the Cambridge Neuropsychological Test Automated Battery; Cl = Confidence interval;
CRAFFT = Car, relax, alone, forget, family or friends, trouble — a behavioural health tool; F = Fire; FAS = Fetal alcohol spectrum disorder; h = Hour; | = Internet; LRL= Left, right, left;
NEPSY-II = Neuropsychological Assessment; n.s = Not stated; PAE = Prenatal alcohol exposure; pFAS = Partial FAS; RCT = Randomised controlled trial; SD = Standard deviation;
t =ttest; TAU = Treatment as usual; TEA-Ch = the Test of Everyday Attention for Children; TSSK = Test of Social Skills Knowledge; W = Workshop
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Table 3 Family support interventions.

Author Study design
Year

Reference

Country

Pelech et al Quasi-experimental
2013 area based design

[42] with matching on
Canada key variables

Population

Diagnosed (38%) or
suspected (62%) FASD
Age 12 years, 57% boys
87% indigenous Canadians

>90% in permanent
guardianship outside home

74/70% in foster home,
13/2% in kinship care,

13/28% in group/other
care, X2=11.8, p <0.01

47% had additional
disabilities

Outcome

Number of pre-study
placement changes
compared to number
of placement changes
during program
implementation

No follow-up

26% attrition, not
reported per group, not
analysed for baseline
and placement changes

Intervention
Control/comparison

Within the Social Services
in Alberta, Canada

"Promising Practices" extended
support to improve placement
stability for children in care. A
battery of services: Assessment
for FASD, respite for families,
collaborative support plans,
frequent (>1/month) meetings
with caseworkers + possible
additional support.

Duration

15 months pre-study
and 15 months program
implementation

Resource use not reported

Children in care in project group
(four regions, n=98) compared
to children in care in comparison
group (one region, n= 84)

Risk of bias
Comments

Results
Missing data

No of pre-study changes High

in project group was .
Mean=0.62, SD=1.11 iﬁ:?’tﬂiﬂg”
(Cl=0.38-86), changes RCT

during implementation
was Mean=0.33, SD=0.91
(Cl=0.13-0.53).

In comparison group no of
pre-study changes was
Mean=0.89

SD=1.40

(C1=0.52-1.26)

Changes during
implementation was
Mean=0.98

SD=1.43

(Cl=0.60-1.36)
(F(1.132)=8.82, p=0.004)
Placement changes
decreased by 47%,
Cohen's d =0.25, in project

group and increased in
comparison group

Less case worker contact
was the most important
predictor of placement
change, when pitted against
respite, caregiver strain

and child risk behaviours

Cl = Confidence interval; F = Female; FASD = Fetal alcohol spectrum disorder; M = Mean; n = Number; SD = Standard deviation
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Table 4 Qualitative studies.

First author
Year
Reference
Country

Chamberlain
etal

2016

[43]
Australia

Method

Phenomenological
approach and thematic
analysis (NVivo 10)

Population
Setting

10 caregivers aged 47-69 years,
out of which 9 were women

Foster parent: 4
Adoptive parent: 1
Child custody: 5

Children
Age 7-12 years

All had at least on 4-digit diagnose and all
but one had previous diagnoses as ADHD,
ASD, GDD, ODD, PTSd and RAD

Setting
Specialist service at Queensland Health
Child Development Service

Study themes/categories Overall assessment
Relevant findings were summarized of methodological
by review authors (when applicable) limitation

Three overarching themes: Moderate

* caregivers concerns about their child's future
* caregivers knowledge of FASD and the

level of knowledge in society
* The caregivers direct experiences

of the diagnostic process

—_

. Caregiver aspirations and actions to

enhance their child's future
. Increased caregiver uncertainty
. Caregiver knowledge and understanding of FASD
. Lack of societal knowledge and recognition of FASD
. Assessment provided validation and understanding
. Process of diagnosis as empowering

aunhWwN

The table continues on the next page
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Table 4 continued

First author Method Population Study themes/categories Overall assessment
Year Setting Relevant findings were summarized by of methodological
Reference review authors (when applicable) limitation

Country

Coons et al Semi structured interview 84 parents from 59 families Understanding FASD: "Get educated, get involved" Moderate

[23‘:]6 Interpretative 59 mothers, 26 fathers Day-to-day adaptation: "l take it day to

phenomenological analysis day, | don't think about tomorrow”

Canada Children: aged 1-36 years, mean 14.29
Characteristics of mothers Transformational outcomes: "l wouldn't
(n) 58 change it for the world"
Average age (SD) 50.74 (11.27) Informal supports: “l have good support around me"
Age range 27-71 Formal supports: “It's nice to know you're not alone”

Relationship to child with disability
Biological (n) 12

Step-parent (n) 2

Adoptive (n) 39

Foster (n) 5

Married 67.2%

Characteristics of fathers
(n) 26

Average age (SD) 54.35 (11.39)
Age range 32-71

Relationship to child with disability
Biological (n) 4

Step-parent (n) 3

Adoptive (n) 16

Foster (n) 3

Married 80.8%

Setting
Ontario, Canada

The table continues on the next page



L vOVId

S3IANLS A3ANTONI 40 SDILSIMILDVHVHD /4IIANLS IAVIIANTIANI AV DNINAIMMISIE

/9L

Table 4 continued

First author Method Population Study themes/categories Overall assessment
Year Setting Relevant findings were summarized by of methodological
Reference review authors (when applicable) limitation
Country
Doig et al Constructivist grounded 10 parents of children mainly with Process of seeking and obtaining respite Low
2009 theory approach FASD (suspected or verified) care emerged as a recurrent issue
?jrzada 7 mothers (biological, foster- or adoptive) The breaking point

2 biological fathers, 1 grandmother Jumping through hoops

Navigating the system

Half were unemployed Meeting the requirements

8 Caucasians Getting help

Caring for 1-7 children, aged 6 months What we have and what we need

to 17 years. Seven other disabilities were

mentioned (ADHD, Tourette's syndrome etc.)

Setting: Alberta, primarily urban. Two

agencies with particular FASD-interest
Gardner et al Content analysis 8 foster mothers, 1 Afro-American and Effects on child Moderate

2000
[46]
USA

7 Caucasian women, 30-62 years, state
licensed. Raising 17 children with diagnosis of
FAS aged 2-16 years, 3 were Afro-American,
2 native American and 12 Caucasian

Al foster mothers had raised children
without developmental delays

Address the lack of knowledge regarding the
daily realities of living with a child with FAS

Setting
Not reported

Cogpnitive concerns

Diminished memory

Lack of understanding consequences
Absence of fear/judgment

Behavioural management
Hyperactivity

Aggressiveness
Destructiveness

High pain tolerance

Effects on the foster parent
Coping with daily realities
Coping strategies

Fears for the child's future

The table continues on the next page
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Table 4 continued

First author Population Study themes/categories Overall assessment
Year Setting Relevant findings were summarized by of methodological
Reference review authors (when applicable) limitation
Country
Granitsas Qualitative 5 adoptive parents of children with FAS 19 themes were identified, then collapsed Moderate
2:);)4 phenomenological approach .. 1 o parents and children into six essential themes:
[JSA "What has it been like are not reported * Feeling delight upon adoption
for you to parent a Setting * Not knowing
child with FAS? A developmental clinic in Massachusetts . Ideqtﬂ'ymg problems concerns and difficulties
¢ Feeling frustrated
* Feeling devoted
* Feeling pride
Hagstrém Semi structured 7 parents to children with FAS/FASD Socially and culturally accepted diagnosis Moderate
ﬁ)l;icr;]dekl):rrgtghegs) telephone interview aged 7-17 years. Mainly women Expectations about the diagnosis
2016 (Grounded theory) Setting I Diagnosis, an economic solution
48 Sample from parental organisation/ ‘
[48] interest group, Sweden When partnerships work
Sweden )
When partnerships doesn't work
Johnston et al Three semiformal interviews, 8 aboriginal mothers, age 30-45 years "Mothering from the margins", Low
[25)91]3 participant observations Mothers of 17 children, age 14-17 years the overarching cultural theme
Canada Ethnographic analysis Setting . Inéerg(.eneratlohnal. patterns
British Columbia * Adaptive mothering
Michaud et al Participatory action 5 mothers (adoptive, foster or biological) 4 themes: Moderate
25033 resea}r}ch modell (brlfngl_lr}g Data about parents and children ¢ Everything we have learned as parents does
[>01 together people to facilitate 5o o reported not apply when caring for child with FASD
Canada collaboration, advocacy

and social change)

Setting
Ontario

¢ Walking afine line
e The guilt of letting go
e The future

The table continues on the next page
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Table 4 continued

First author Method Population Study themes/categories Overall assessment
Year Setting Relevant findings were summarized by of methodological
Reference review authors (when applicable) limitation
Country
Mukherjee et al Focus groups from 30 parents, mainly foster and adoptive 8 broad themes identified Moderate
2013 advertising, randomly parents and mgybe afew bIO|OgIC?.| « Different from other children
[51] max 10 parents/group. parents (recruited from an educational . :
United Kined A d X 66 ¢ Lack of information
nited KIngdom  pjixed method, semi question and answer session, n=66) ¢ Lack of knowledge among professionals
structured analysis method No data about the FASD children were reported ~ * Having a fight for things
Parental stress index and Setting : Eeel!;ﬂg m|sundedrsk§oodﬁandfblamed
knowledge questionnaire FASD support charities in north west of . Isel)rr;t?/osntress and benefits of one to one
NVIVO England, London and Oxfordshire « Concerns about the future
Poth et al Qualitative analysis 6 caregivers Understanding the whole student Moderate
250214 (2 grandmothers, 3 foster mothers, * interacting with individuals
[Cariada 1 adoptive mother) ¢ recognising positive behaviours

Years of caregiving experience 6—-43, mean 17.8)
Children with FASD, 3-18 years

(The study comprised of 60
participants, mainly teachers, 31)

Setting
Involvement in local FASD
networks and programs

* integrating choice with expectations
Responding within dynamic environments

« fostering an inclusive atmosphere
* building home — school relationships
* accessing individualised funding

Optimizing student centred programming

* matching support groups with need
¢ addressing service gaps

The table continues on the next page
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Table 4 continued

First author
Year
Reference
Country

Method

Population
Setting

Overall assessment
of methodological
limitation

Study themes/categories
Relevant findings were summarized by
review authors (when applicable)

Ryan et al Semi structured 5 participants (students) with FASD 3 themes: Moderate
2006 pbservatlons of studgnts Age: 3-19 years On, yet under the radar
[53] in classrooms, analysing
USA documents (policy Biological, adoptive and foster parents | do not do anything different with Oscar
Statementzi edtucjtion and other extended family members If | had known then what | know now
rograms day to da ; i i ;
P fg ¢ i Parent navigators, dlagl:lost{c team, child Because of serous nature of many of the children's
performance data), care workers, educator's principals and ; . . .
i -mai R behaviour (e.g. steeling, running away, using alcohol
informal e-mails or phone psychologist, social workers, counsellors
; i : S L - : ' d marijuana) and the lack of local support their
conversations coding police officers, physicians, residential an ) Aanti i
o o : o only options were residential treatment felicities
Authenticity and credibility: ~ treatment staff, behaviour health counsellors
prolonged engagement in Total n=71
the field, triangulated data .
and external checks of the Setting
analysis "peer debriefing” FAS-diagnostic clinics. Rural and
of interviews and field notes  Urban settings across Alaska
to ensure authenticity
Salmon et al Unstructured interviews 14 participants Daily challenges in the classroom Moderate
[2211]2 Mixed method g Ilil/\:vc\)/nZealand—European Daily challenges in the workplace
New Zealand (transcendental 1 American Coping with mental health issues
phenomenology phase 1 Cook Islander Memory problems
one and grounded )
theory in phase 2) E’:E ; Socialisation difficulties

Age: 14 to 37 years

6 were <18 years

9 male (64%), 5 female (36%)

7 had additional diagnosis, 2 with ADHD

Setting
3 FASD-agencies throughout New Zealand

Involvement with the law and authority

Phase 2
People with FASD feel under-supported
in the social and health systems

People with FASD are seen to have criminal behaviours

People with FASD grow up and look back

The table continues on the next page
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Table 4 continued

First author
Year
Reference
Country

Salmon

2008

[54]

New Zealand

Method

Unstructured open
ended questions

Analysis constant
comparative method

Validity: triangulation,
participant-checking
and closeness of fit

Population
Setting

8 biological mothers (age 29-64 years) who
had nurtured or still living were living with
affected offspring. The women were of
middle to high socioeconomic status. Seven
mothers experienced family breakdown.
The women came from both islands

9 FASD children 8-30 years of age

4 FAS, 4 FAE, 1 pFAS + ADHD; 8 were
diagnosed by a medical professional

Setting
Hamilton, FASD-agency

Study themes/categories Overall assessment
Relevant findings were summarized by of methodological
review authors (when applicable) limitation

15 sub-themes /4 key themes Moderate

Concerns about relating to health, social,
educational, judicial system, lack of knowledge
by professionals and problems in diagnosis

to being oppressed and stigmatised

Cogpnitive concerns

Attention deflect, absence of fear, diminished
memory comprehension and inability to
acknowledge and understand consequences

Other concerns: delayed millstones
and numerous health problems

All mother stated that pregnancy, labour
and delivery was different from other non-
compromised pregnancies/labours/deliveries

1. Mothers fault

2. Medical health and professionals
abandon the mothers

3. Birth mother and their children are
unsupported in the educational system

4. Birth mothers are the cause of criminal behaviour

Doctors used medical language that
they could not understand

The table continues on the next page
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Table 4 continued

First author
Year
Reference
Country

Sanders
2010
[55]
Canada

Method

Interview using
"unstructured format"

to find out parents
experiences and thoughts.
After the interview, the
parents summarise the
interview in two phrases

A phenomenological-
hermeneutic approach and
thematic analysis was used
to analyse and organize
the data into themes

QSR Nvivo7 qualitative
data analysis was used to
help identify, categorize
and compare the themes

Population
Setting

11 parents (9 women and 2 men
(32-59 years, mean age 45,8 years))

7 adoptive parents, 3 biological
parents and 1 foster parent

10 of the parents were Caucasian
and 1 was Native American

Half of the parents were in a marital
relationship at the time of the interview

All of the adoptive parents
had 1 child with FASD

The foster parent cared for 3 children with FASD

The biological parents had 1 or 2
children with FASD, respectively

Age range of the FASD individuals
were 5-21 years

Setting
Urban Alberta city and environs

Community agencies

Study themes/categories
Relevant findings were summarized by
review authors (when applicable)

major themes:

9

1. Something's not right
2. Receiving a diagnosis

3. Attitudes toward birth parents
4. Livingin awar zone

5. Understanding my child
6. Getting support

7. Re-defining success

8. Lifelong parenting

9. My child's gifts

Most of these themes are divided
into two or more subthemes

Overall assessment
of methodological
limitation

Moderate

The table continues on the next page
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Table 4 continued

First author
Year
Reference
Country

Stade et al
2011

[56]
Canada

Method

In depth interview
(phenomenological)

Population
Setting

22 participants
9 Canadian, 11 Euro-Canadians
1 Jamaican-Canadian, 1 Romanian-Canadian

Age

6-8 years: 6

9-11years: 6

12-14 years: 5

15-18 years: 5

10 female (45.5%), 12 male (54.5%)
ARND: 11 (PFAS 6, FAS 5)
Relation: 3 biological, 2 kinship,

12 adoptive, 5 foster

Setting
Urban and rural communities across Canada

Overall assessment
of methodological
limitation

Study themes/categories
Relevant findings were summarized by
review authors (when applicable)

Common theme Moderate

Knowing the disability

¢ Understanding the limitation of the disability

¢ Experiencing the unfairness of the FASD etiology
¢ Feeling alone-feeling supported

* Feeling alone with other kids

Feeling supported by parents

¢ Overcoming the disability
* Feeling different

The experience of living with FASD

The table continues on the next page
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Table 4 continued

First author
Year

Reference
Country

Swart et al
2014

[57]
Canada

Method

Grounded theory

Population Study themes/categories
Setting Relevant findings were summarized by
review authors (when applicable)

17 caregivers responsible for day-to- Core category
day care of school aged children with Intertwining to fit in

suspected or confirmed FASD Regulating the relationship

Children characteristics
Fetal alcohol: 52.9% (9)
Fetal alcohol syndrome: 11.7% (2)

The strategies: orchestrating schooling
and keeping up appearances

Fetal alcohol effects: 5.9% (1) Hitting the rock bottom
Alcohol-related neurodevelopmental Islands of calm
disorder: 29.5% (5) )

Fetal alcohol spectrum Re-engaging

Grades 1-6:94.2% (16)
Grade 7:5.9% (1)

Age
Children

Mean (range)
9(6-12)

Population, Setting continues on the next page

Overall assessment
of methodological
limitation

Moderate

The table continues on the next page



L VOVvlg

S3IANLS A3ANTONI 40 SDILSIMILDVHVHD /4IIANLS IAVIIANTIANI AV DNINAIMMISIE

S6L

Table 4 continued

First author Population
Year Setting
Reference
Country
Continued Caregiver
characteristics
Swart et al Biological parent: 52.9% (9)
2014 Step parent: 5.9% (1)
[571 Adoptive parent: 29.5% (5)
Canada Foster parent: 11.7% (2)

Single: 64.7% (11)
Married/Common-
law: 35.3 (6)

Full time employment:
5.9% (1)

Part time employment:
35.3% (6)
Unemployed: 41.2% (7)
Student: 17.7% (3)

High school or

less: 41.2% (7)

Some postsecondary:
41.2% (7)

University degree: 17.6% (3)

Parents: 42.9 years (28-54)
Grandparents:
59.5 years (58-61)

Setting

The recruitment was made
through a web site of a
provincial on line resource
in British Columbia

Study themes/categories
Relevant findings were summarized by

review authors (when applicable)

Overall assessment
of methodological
limitation

The table continues on the next page
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Table 4 continued

First author Method Population Study themes/categories Overall assessment
Year Setting Relevant findings were summarized by of methodological
Reference review authors (when applicable) limitation
Country
Watson et al Interpretative 31 parents of all sorts of children with It's just frustrating: the search for a diagnosis Low
2013 phenovmenologlcal FASD (age 1-36). Comparison with It's like hitting a brick wall: the FASD diagnostic process
[58] analysis parents of children with autism c p ) abel | )
Canada . ) If you don't have a label, people aren't gonna know

Children mean age: 16.51 what's wrong with her: a family's need for a label

Setting . .

Across northern Ontario ChaI.Iengmg behaviours

Disability support organisations The importance of structure

I do it all: the multiple roles that parents play
Watson Qualitative interviews Out of 57 parents or guardians of FASD children  Thoughts regarding their child's: Moderate
2013 (birthparents, foster parents, adoptive parents, « Lack of independence
[59] step parents, and custodial grandparents who « Marriage and famil
Canada participated in the quantitative study part) 31 & y
. - : : ! * Education and employment
family members participated in the interview. o
/ ¢ Harm to their child

The whole group consisted of 42 mothers, « Hope for their future

15 fathers and 68 children with FASD

Setting

Disability support organisations

throughout Canada
Whitehurst Interpretative Birth (1) and adoptive mothers (3) with First becoming aware something is wrong High
2012 phenomenological one or several children with FAS or ARND Experiencing the disorder as a challenge
[601] approach Experiencing difference

United Kingdom

Children: 6 FAS, T ARND
Male 8, 9 and 24 years old
Female 4, 5,9, 13 years old

Setting
Not reported

Experiencing emotional conflict
Experiencing disability
Experiencing support

ADHD = Attention deficit hyperactivity disorder; ARND = Alcohol related neurodevelopmental disorder; ASD = Autism spectrum disorder; FAS = Fetal
alcohol syndrome; GDD = Global developmental delay; pFAS = Partial fetal alcohol syndrome; NVIVO = A software that supports qualitative and mixed
methods research; ODD = Oppositional defiant disorder; PTSD = Post-traumatic stress syndrome; RAD = Reactive attachment disorder
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Table 1

Overview of first, second
and third level themes:
Experiences among
individuals with FASD.

Experiences among individuals with FASD

First level theme

Persons with FASD understand the
limitations tied to their disabilities [1]

Persons with FASD feel
different when comparing
themsilves to other children

Persons with FASD experience
memory problems [2]

Persons with FASD experience
various mental health issues such
as anxiety, depression, alcohol
and drug dependence [2]

Persons with FASD experience
difficulties in socializing

such as establishing and
maintaining friendship [1,2]

Children with FASD experience
daily challenges in keeping up with
school work and paying attention

Adults with FASD experience daily
challenges in the workplace, such as
staying focused on a given task [1,2]

Second level theme
(assessed by CERQual)

Persons with FASD experience
that their cognitive- and
mental health as well as social
difficulties regarding friends,
school and work, limit their
daily life and make them

feel different from others

Children with FASD experience
unfairness relating to the
ethology of FASD. The children
understand the cause of FASD
and it is preventable [1]

Children with FASD experience
unfairness relating to the
ethology of FASD. The children
understand the cause of

FASD and it is preventable

Children with FASD try hard
to overcome disabilities in
daily life activities [1]

Children with FASD try hard
to overcome limitations

of the disabilities in daily

life activities [1]

The use of alcohol and drugs as an
attempt to cope with mental health
and social issues affected virtually all
areas of the participants' lives [2]

Persons with FASD exhibit
destructive behaviour such
as criminal activities and use
of alcohol and drugs, as a
way of coping with mental
and social difficulties

Third level theme

Difficulties
experienced by
persons with FASD

Adults with FASD exhibit criminal
behaviours and have a tendency to
getinvolved in illegal activities [2]

Children with FASD experience
that they get a lot of support and
care from their parents [1]

Children with FASD experience
that they get a lot of support
and care from their parents

Adults with FASD feel under-
supported by the social
and health systems [2]

Adults with FASD feel
under-supported by the
social and health systems

Experiences by
persons with
FASD of how their
difficulties are
met by others
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Table 2 Study information/data, first level themes within the third level theme: experiences among individuals with FASD.

First level theme Second level Third level
Study information/data theme theme
Persons with FASD understand the limitations tied to their disabilities [1] Persons with FASD Difficulties
All of the children understood the nature of the disability and how it affected their day-to-day life. Responses suggested experience that experienced
that the participants attempted to understand the nature of their disability by identifying specific attributes that limited their cognitive- by persons
them or how FASD impacted on their daily functioning. Children spontaneously discussed issues such as learning and, mental health with FASD
problems, attention and behavioural problems, motor disabilities, and social difficulties associated with FASD. as well as social

difficulties regarding

An 18-year-old stated: “It's hard dealing with work because of attention and stuff with friends. | say things they (his
friends) wouldn't. ... () can't keep focused”. When asked how FASD affects his day to day life, a 14-year-old stated:
“Sometimes | have trouble concentrating. | am concentrating on one (activity), then | get distracted".

friends, school and
work, limit their

daily life and make
A 6-year-old stated: "My hands (his fine motor skills) don't work as well as other kids". A 10-year-old girl them feel different

aware of the impact that prenatal exposure to alcohol had on her day-to-day learning stated: “Learning from others
is hard. The teachers don't explain things (in a manner that allows her to understand)".

An 8-year-old understood the nature of his disability: “(It's) hard, hard to keep out of trouble, and I am not
that smart. | have to think. Like when | want to push a little kid. | have to stop and think." [1].

Persons with FASD feel different when comparing themselves to other children

Feeling different emerged as an overarching construct in this study. For all of the 22 participants, the ongoing experience
of living day-to-day with Fetal Alcohol Spectrum Disorder meant feeling different than other children. Feeling different
was central to the children's experience and encompassed the three dominant themes. For example, as the children
gained knowledge of their disability they compared their behaviours and performance to other healthy children.

In their comparison of themselves to other children, there was an awareness of feeling different. Feeling different was also
evidenced in the children's experience of feeling alone with other kids despite their connection to parents. Within the
experience of feeling different these children struggled to overcome their disability, and not to use their disability as an
excuse for not trying. All children implicitly talked about how they felt different than others. For example, when asked, "How
does having FAS make you feel?", or "What does FAS mean to you?" the children talked about how they were different

than other children in "concentrating”, in "focusing” and in "dealing with things (other people and situations)".

Other children were more explicit in describing how they felt different. For example, an 8-year-old describing how he
had no friends to play with at school stated: "I think differently from everyone. Everybody makes fun of me.”

An 18-year-old stated: "They (teachers, employers) expected me to do things | couldn't. | have a hard
time doing some things." Others (kids his age) do things easier, get through work ..."

Descriptions of feeling different were often accompanied by feelings of frustration, sadness, and anger. For example, one boy talking about
his experience of living with FASD stated with frustration and anger: “In the world it (FASD) is a mental disability. FAS is an unfair thing.”

A 9-year-old boy talked about how he was in a special class in school, and stated very quietly: "/ don't feel
smart." Finally, an 8-year-old, talking about feeling different, both in his ability to think and his ability to
attract friends, stated very poignantly: "It (the effects that FASD has on his life) is very sad.” [1].

The table continues on the next page
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Table 2 continued

First level theme Second level

Study information/data theme

Persons with FASD experience memory problems [2]

All participants reported daily forgetfulness. For example: "My memory blocks itself out so that everything to me is new. Every
day is a new day, everything that | do is a new thing and even though | might have done it a thousand times before, it's still new.
My long-term memory is the one that reminds me of the things that I've done before" (ID10). Some participants forgot to make
appointments, whilst others commented that they repeat similar mistakes since they do not learn from past experiences [2].

Third level
theme

Persons with FASD experience various mental health issues such as

anxiety, depression, alcohol and drug dependence [2]

Mental health issues were on-going with many participants taking medication. Their lived experiences of failure,
marginalisation, oppression and violence underlay their poor mental health as reflected in mood swings, anxiety and
feeling insecure. Depression appeared to be linked to losing a job, despair over childhood abuses, lack of hope for the
future and excessive drinking. One person stated: "At times [ get run down. | get very pissed. | miss my kids".

The use of alcohol and drugs was another common mental health concern. The same person disclosed: “I'd go and drink to cope.
That was my only relaxant”; so alcohol was a cause and consequence of mental ill-health. These experiences affected virtually all areas
of the participants' lives, including their employment, education, family and other social relationships (e.g. custody of children).

Impulsive thoughts appeared the most challenging mental health issue for all participants. Unable to process information and follow rules,
they reported acting without thinking. ID14 explained: "You get these impulses and you act on them. You know they're wrong, but you can't
control it". As a consequence, some of the participants reported difficulty in managing money; others spoke of their anger problems, borne
of frustration or gullibility. D13 was: "“...as gullible as hell and I've been ripped off many times. Then | get frustrated and take it out on the
closest person to me". Anger could quickly turn to rage fuelled by alcohol use: “I would drink to get drunk and then try to fight people”.

Impulsivity also led to stealing with one person acknowledging: “If | saw something that | liked and there was nobody
around, it was mine". Stealing cars gave the eldest male: “an adrenaline rush and an addictive thrill". One person said:
“I'd think of the consequences, but it didn't matter”. The youngest participant, when bored, "would light fires".

Also reported was suicidal ideation: “I used to cut my wrists when | can't handle [life] any more". [2]

The table continues on the next page
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Table 2 continued

First level theme Second level

Study information/data theme

Persons with FASD experience difficulties in socializing such as establishing and maintaining friendship [1,2]
Socialization difficulties included communication problems as ID13 confessed: “I'm not very good at getting out what's in here
[pointing at head]. | find that what's in here and what | want to say are two different things. People take it the wrong way". As a
result people with FASD frequently feel socially excluded, lonely and desperate for friendship and intimate relationships. Many
participants described how they chose the ‘wrong' people to associate with and the friendships they made seldom lasted.

The participants attributed their difficulty in making and keeping valued friendships to others seeing them as 'different." ID9 explained:
"People don't realize that | have stuff going on with me until I've told them and it's changed their perception of me totally! Then they don't
want anything to do with me. It's almost like they think it's contagious”. ID10 added: “Every partner I've had, it's turned into disaster.

I'm too high maintenance”. Socially and emotionally much younger than their years, they tend to intrude on others' personal space.
Learning difficulties, faulty information processing, impulsivity and poor decision-making skills add to their socialization difficulties.

There was an increased risk of others exploiting their on-going pursuit for friendship.
Wrong choices of peers led to inappropriate activities with them.

“I seem to be attracted to the wrong type of people. | was hanging out with the bad guys and went on the drink when
Iwas 17", stated ID8. ID13 added, “I bent over backwards to make people like me and they just turn round and shit
on you". However, ID2 chose her friends wisely since she "...would not mix with the naughty crowd”. [2]

For children in this study, difficulty in making and keeping friends was demonstrated in the subtheme "Feeling Alone with
Other Kids." This subtheme implicitly emerged through the course of the interviews. All of the participants said they had
friends, but no child in the course of the in-depth interview spontaneously described a close relationship with friends.

Interviewing techniques consistent with the phenomenological method, such as restating the informant's exact words,
were used to encourage the children to describe friendships, but no friendships were described. Nor did any child describe
situations which included interactions with friends. Even when the researcher stepped away from the phenomenological
method and asked the children to describe their friends, only one 8-year-old boy offered a name of a child who he liked
and could talk to. Four (4) children did explicitly state that living with FASD meant feeling alone with other kids.

For example, An 8-year-old stated: “No one likes me. There's... no one plays with me at recess.” A 9- year-old stated: “I don't think
I will ever have a friend like the other kids have.” An 18-year-old talked about his difficulty in social situations with friends. He
stated that unlike himself: "Others (kids his age) ...socially deal with it, coping at (social interactions)... they are socially fit."

A 10-year-old boy stated: “Even if they (the other children in his neighbourhood) don't play with me,
I have my brother. (His brother was 16-years old). My brother really likes me.” [1]

Third level
theme

The table continues on the next page
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Table 2 continued

First level theme Second level

Study information/data theme

Children with FASD experience daily challenges in keeping up with school work and paying attention [2]
Facing many challenges during their school years because of cognitive, attention and motor-performance difficulties,
participants looked for ways to cope. The most frequently reported learning problems were [lack of] attention and repeatedly

m

incomplete school-work as confirmed by ID9: “I've got school reports that said 'l would do well if I finished my work™".

Schooling appeared not to be valued. For example: “If someone wrote something on the board and said 'You've got to write this down and
understand it', I'd write it down alright and then I'd close my book. It was never important to me" (ID10). Completing high school was a big
challenge. One reason was being in trouble with the teachers. ID12 shared: “l was always naughty. | was always in trouble with the teachers”.

Believing they were seen as 'different’ from their peers, participants said they were ‘picked on' and did not have friends. ID7 stated: "I didn't
have any friends. Nobody wanted to be my friend because | was different...they were bullying me hard”. ID11 commented: “I started getting
bad grades and I'd skip classes because | was afraid of the students”. Struggling with class-work, feeling insecure and lacking self-confidence
and self-esteem, many of the participants thus became truants or dropouts, were expelled from school or sought solace in isolation.

Third level
theme

Adults with FASD experience daily challenges in the workplace, such as staying focused on a given task [1,2]
An 18-year-old stated: “It's hard dealing with work because of attention and stuff with friends" [1]

Cognitive and behavioural difficulties throughout their schooling were carried into the workplace. ID9 shared: “Holding down a stable
job is difficult; my attention goes very quickly. If I'm interested in something, | can hold my attention”. The search for meaningful activity
therefore, was a driving force in their work lives as in their schooling. ID10 was "“...always having to ask the same thing over and over again".

Many people with FASD also tire easily from having to think and concentrate harder than others. As a consequence
they can generally only work part-time. ID8 stated: “If | work more than 15 hours, I lose it. Then | get fired". Other
participants got ‘fired’ for not turning up for work, having frequently to be reminded of how to do the job or being
too slow. ID14 disclosed: “I've got fired for not turning up and speaking my mind when I'm frustrated”.

Some older participants also reported experiencing discrimination by employers and colleagues, ID13 recounting: “...passed the
drug test, got eight weeks into the job and then they found out that | had a criminal record. They said: "Your work ethics good, your
work is top-notch, but we can't keep you on'". In response, participants suggested that doing things differently was a solution, not
merely a problem, because it allowed them to overcome some difficulties. 1D14 said: "I think outside the square to make things easier
for me”, which he used to explain why he had generally managed to find paid work that gave him value and self-esteem [2].

The table continues on the next page
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Table 2 continued

First level theme

Study information/data

Children with FASD experience unfairness relating to the ethology of FASD. The
children understand the cause of FASD and that it is preventable [1]

For all but one, knowing the disability meant experiencing the unfairness of the etiology of FASD. These participants understood

that FASD was caused by prenatal exposure to alcohol, and were aware of the significant impact of drinking in pregnancy.

An 18-year-old stated: "It's totally preventable (people have) freedom, think about drinking during pregnancy. She (his
biological mother) didn't stop. Didn't know (she was pregnant)... and she stopped when she knew". Later the same boy
when talking about his experience living with FASD stated: “I realize it was not a choice. It was not a choice | could have
made. (His exposure to alcohol before birth). It is a choice | had made for me.” He demonstrated his frustration when
he very poignantly stated: FAS is an unfair thing. Seeing normal kids do things that are hard for me to do [1].

Second level Third level
theme theme
Children with

FASD experience

unfairness relating
to the ethology of
FASD. The children
understand the
cause of FASD and
that it is preventable

Children with FASD try hard to overcome disabilities in daily life activities [1]

Overcoming the disability was a major theme in this study. All of the participants talked about how they tried to participate
in life, despite their disability. A 12-year-old stated that having FAS “effects my concentration. If | concentrate on something.
| can get distracted. But for me it feels normal.” He then went on to describe how he participates in art, games and school
despite problems in concentration. Similarly, a 9-year-old, despite significant cognitive and behavioural sequelae of prenatal
exposure to alcohol, told about how he likes to participate in sports. I like to play hockey. It's, | play on a team.” An 11-year-
old stated: "l ask my brother to help me with my homework. Uh, | am not going to look stupid. If | try and he helps me it
really helps.” A 9-year-old stated: “FASD is being sick a long, long time. But | can try and have a very great life" [1].

Children with
FASD try hard

to overcome the
limitations of the
disabilities in daily
life activities [1]

The table continues on the next page
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Table 2 continued

First level theme Second level Third level
Study information/data theme theme
The use of alcohol and drugs as an attempt to cope with mental health and social Persons with FASD

issues affected virtually all areas of the participants’ lives [2] exhibit destructive

The use of alcohol and drugs was another common mental health concern. The same person disclosed: “I'd go and drink to cope. behaviour such as

That was my only relaxant”; so alcohol was a cause and consequence of mental ill-health. These experiences affected virtually all criminal activities

areas of the participants' lives, including their employment, education, family and other social relationships (e.g. custody of children). and use of alcohol

Anger could quickly turn to rage fuelled by alcohol use: “I would drink to get drunk and then try to fight people” said ID10. and drugs, as a

way of coping
with mental and
social difficulties

All participants in the middle and older age groups reported mental health behaviours from alcohol and recreational drug usage.
Pain and anxiety relief, boredom, addiction and impulsivity were major reasons. For five individuals marijuana calmed them down:
“I was pretty stressed when | was younger. When I had a smoke, it used to go away. It was my pain-killer in a way," said 1D10.

Hyper-reactivity to stress may contribute to this drug use which can lead to the development of psychiatric and behaviour problems
as well as to legal system trouble. They begin abusing tobacco, marijuana and alcohol at an early age, perhaps because these
substances have been part of their prenatal environment and biologically predetermine them to 'self-medicate’ to feel normal.

ID 13 confirmed: "My mother let me have a cigarette to put me off them when | was two years old. Apparently, | smoked
it like I'd been smoking for years!" Keeping oneself occupied is a means by which one can quit drinking.

ID10 recounted: “When it comes to the alcohol side-of-things, | really need to stop, but I find it hard to do when boredom
kicks in". Through its consumption, anger resulted: “/ got so wound up, I stormed out of the house, stormed up the

road, got 3-4 kilometres, when a cop grabbed me. | turned round and beat the shit out of him!" exclaimed ID13. It is
thought that the problems of adolescence subside when young people with FASD enter their late twenties. [2]

The table continues on the next page
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Table 2 continued

First level theme Second level

Study information/data theme

Adults with FASD exhibit criminal behaviours and have a tendency to get involved in illegal activities [2]
Most of the participants had been in trouble with the law, but only one had been incarcerated. He said:
“I've had everything from community work to jail. I'm not scared of any of it" (ID10).

ID14, suffering voyeurism, was “...into cars, shops and burglaries. I've got an extensive record, but I've never
been to jail". 1D12 was still at school when she encountered the law: “I got done for shoplifting in a school
uniform”. 1D9 who stole, felt: “/ was more intelligent than the law cause | never got caught”.

The 17 and 30 year old females were the only participants who said that they had never stolen (ID2;11). ID13 and ID12
mentioned drink driving related offences; the former admitting: "I've got about 46-odd driving-related charges and nine
drink driving charges”. The latter confessed: “I'm coming up to my fourth DIC" (drunk in charge). Authority for ID8
meant 'the law' — "When someone asked me something (judges), | wanted to say it the right way, ‘cause | don't want to
getin trouble”. Many of the participants expressed their dislike for authority: “When it came to the police and the court
system and anyone else who would try and put that authority in my face, | didn't want to know" said 1D10.

Four others exclaimed individually: “I don't like being told what to do” (ID7; 9; 10; 14). That difficulty is common
among people with FASD.27 Frustration with and truancy from school, workplace difficulties, relationships
with peers involved in crime and impulsive behaviour all appear contributing risk factors.

A few older participants became involved with the justice and/or legal system, e.g. through sentencing, assessment of fitness to stand
trial and dealing with people working within the justice system. They reported that the police were uninterested in them having FASD.
ID13 commented: “As far as they were concerned, | was just drunk and disorderly and they were going to subdue me however. | was
charged with assaulting police”. ID10 added: "All the police care about is making sure they've got a conviction. It's for the judge to decide
if he cares: even then, they've got my report. | don't expect to be getting off with a slap on the wrist, but they don't offer any help”.

The principles of sentencing are based on cognitive functioning and reasoning abilities that may not be present in people
with FASD31 as ID8 discovered: "The courts had to examine me to see if | was fit to stand trial because | didn't know
what was 'yes' and 'no"". These individuals appear to others to understand more than they do. For them to receive fair
treatment and appropriate support, their disabilities need to be accommodated within the criminal justice system.

Of note is that only four individuals were reared or being reared by their biological mothers. Ten individuals had
been in trouble with the law, twelve individuals dropping out of or being expelled from school. This disrupted
school experience may help to account for their involvement with the criminal justice system. [2]

Third level
theme

The table continues on the next page
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Table 2 continued

First level theme

Study information/data

Children with FASD experience that they get a lot of support and care from their parents [1]

For all children in this study, feeling supported by parents was a central feature of their experience of living with Fetal Alcohol Spectrum
Disorder, and they spontaneously reported feeling supported and cared for by the parents. For example, An 11-year-old stated: “They
love me and help me all the time."” When talking about people in his life, another young boy with significant cognitive disabilities,
stated: "Oh yeah, my parents. They are great." He talked about how his mom and dad helped him “concentrate and join things (play
activities)." Similarly, a 10-year-old girl stated: "My dad and mom are great. My mom plays with me and my dad takes me fishing."

Participants often attributed success in handling their disability to the parent. For example, a 13-year-old boy stated: "l am glad | am on
Dexedrine. It was my dad who thought of that (of using Dexedrine). It's good and helps me to focus. My dad helps me the most.”

A 6-year-old stated: "She (his mother) won't let them (teachers and other kids) be mean to me. She talks to them and loud,
and | do better at school. She's my mum.”

Although children with FASD felt a special connection with the parent, and felt supported, they were also aware of the negative
effects that their disability had on their parents. One 11-year-old boy who described himself as being very close to his mother,
stated very seriously and somewhat sadly: "It (FASD) effects my family too. When | do something wrong, it emotionally bothers
them." Similarly, a 9-year-old, after talking about the love he felt for his parents stated: "I argue too much with my mom" [11.

Second level Third level
theme theme

Children with FASD  Experiences
experience that by persons
they get a lot of with FASD
support and care of how their
from their parents difficulties are
met by others

Adults with FASD feel under-supported by the social and health systems [2]

Older participants raised concerns with the social and health systems and their professionals in respect of their reported attitudes towards
them. In one reported case of discrimination, an offspring had been removed from the care of his biological parents by a social agency.
As |D7 stated: "They are discriminating against us because we have a disability”. The chronic stress, unpredictability and isolation
produced by this perceived social stigma of people on the margins of society added to their difficulty in functioning as parents with FASD.
ID13 reported near-poverty issues: “l was finding it so hard to get by. | owed the landlords two and a half thousand dollars in rent”.

Receiving a professional diagnosis of FASD also appeared difficult. “It is of no help" was the reason that ID10 believed he was
not initially diagnosed. Some participants felt that they could not trust the health professionals because of negative comments
and stigmatisation. ID9 commented: “When someone tells me that you can't do that and it's a negative thing, I'm like, 'Yeah,

I can do that'". Perhaps doctors' negative remarks were intended to motivate their patients into proving otherwise.

Incorrect medication and lack of knowledge by doctors, as perceived by the participants, further eroded their trust. ID12 elaborated,
“I've taken this medication and I've been going to pits. The psychiatrist put me on these. | don't think he knows much about fetal alcohol".

Many had been prescribed Ritalin (methylphenidate), which is generally prescribed for attention-deficit hyperactivity disorder
(ADHD) and experiencing side effects, gave it up. ID10 exclaimed “Made me more psycho, so | stopped taking it".

Adults with
FASD feel under-
supported by
the social and
health systems
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Summary of
review finding

Methodological
limitations

Adequacy

Coherence

Table 3 GRADE-CERQual Evidence Profile for each finding. Experiences among individuals with FASD.

Relevance

CERQual
assessment of
confidence in
the evidence

Explanation Reference
of CERQual

assessment

Persons with FASD Minor to moderate Minor concerns No or very minor No concerns Moderate 2 studies with [1.2]

experience that their methodological about adequacy concerns about about relevance confidence minor to moderate

cognitive- and, ment_al limitations 2 studies offered coherence 2 studies me_tho_dological

hgglth x well as s.oaal 2 studies with minor to moderately rich Data consistent geographical Ilmltatlons and

d{fﬁculnes regarding moderate limitations data overall within and across spread: from minorconcerns

frlends_, SFhOOI. and_ (lack of information both studies Canada and about adequacy

work, limit their daily about researcher 36 persons aged New Zealand

life and make them feel reflexivity) 6-37 years

different from others

Children with FASD Moderate Moderate concerns No concerns Minor concerns Very low 1 study with [11

experience unfairness methodological about adequacy about coherence about relevance confidence moderate concerns

relating to ethology FASD  limitations The finding is based 1 study from regarding .
1 study with moderate on one theme from Canada methodological and
limitations (lack of on study. 22 persons, adequacy as well
information about aged 6-18 years as minor concerns
researcher reflexivity) regarding relevance

Children with FASD Moderate Serious concerns No concerns Minor concerns Very low 1 study with [1]

try hard to overcome methodological about adequacy about coherence about relevance confidence moderate concerns

the limitations of limitations regarding

the disabilities in
daily life activities

1 study with moderate
limitation (lack of
information about
researcher reflexivity)

The finding is based
on one theme from
one study. 22 persons,
aged 6-18 years)

1 study from
Canada

methodological
limitations and
adequacy as well

as minor concerns
regarding relevance

The table continues on the next page
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Table 3 continued

Summary of
review finding

Methodological
limitations

Adequacy

Coherence

Relevance

CERQual
assessment of
confidence in
the evidence

Explanation
of CERQual
assessment

Persons with FASD Moderate Serious concerns No or very minor Minor concerns Very low 1 study with [2]
exhibit destructive methodological regarding adequacy concerns about about relevance confidence moderate concerns
b§h§V|o|ur tsucth as . limitations of data coherence 1 study from regti:d;n% o
C?n]"n?] alc 'Vc'j |§s anduse 1 gty dy with moderate 1 study. 14 persons, Data consistent New Zealand l'?‘e.t f[’. ologica
oralconoland arugs, asa = jimitations (lack of aged 14-37 years within the study imitations, serious
way of coping withmental o/ 0ot concerns regarding
and social difficulties researcher reflexivity) adequacy, as well
as minor concerns
regarding relevance
Children with FASD Moderate Serious concerns No concerns Minor concerns Very low 1 study with [1]
experience that they methodological regarding adequacy about coherence about relevance confidence moderate concerns
get a lot of support and limitations of data 1 study from regarding
care from their parents 1 study with moderate The finding is based Canada lrpe_tthgdolog%al
limitations (lack of on one theme '?' ations an I
information about from on study. Zsfr?ia?)%g;gaems
researcher reflexivit ;
y) 22 persons, aged regarding relevance
6-18 years
Young adults and adults Moderate Serious concerns No concerns Minor concerns Very low 1 study with [2]
with FASD feel under- methodological about adequacy about coherence about relevance confidence moderate concerns
supported by the social limitations regarding

and health systems

1 study with moderate
limitations (lack of
information about
researcher reflexivity)

1 study. 14 persons,
aged 14-37 years

1 study from
New Zealand

methodological
limitations, serious
concerns regarding
adequacy, as well
as minor concerns
regarding relevance

FASD = Fetal alchol spectrum syndrome

Reference



Parents' experiences regarding their child's disabilities

First level theme

Parents describe that their child has a diminished memory [3-6]

Foster parents describe that their children
have a diminished comprehension [6]

Foster parents describe that their children lack understanding

of the consequences of his/her actions [5]

Foster parents describe that their children
exhibit aggressive behaviour [3,5,7]

Foster parents describe that their children
exhibit a destructive behaviour [5]

Foster parents describe that their children are hyperactive [5]

Foster parents describe that their children
have a high pain tolerance [5]

Foster parents experience that their children
lack fear and judgment [5,8]

Parents describe that their children exhibit
various somatic problems [2,7,9]

Table 4

Overview of first and
second level themes
regarding the third
level theme: Parents’
experiences regarding
their child's disabilities.

Second level theme

Parents experience
that their children
show various
combinations of
cognitive and
physical disabilities

Parents describe that their children exhibit
behavioural problems [7,10]

Parents describe their child's difficulties
with forming friendship [3,8,11]

Parents describe their children possess difficulties with
school attendance and maintaining employment [3,11,12]

Parents describe their children possess difficulties with
school attendance and maintaining employment [3,11]

Parents describe that their children are
likely taken advantage of [3]

Parent describe their child's naivety [3]

Parents describe the tendency for the child to end
up in the wrong social environment [3,131]

Parents experience
substantial social
disadvantages
associated with the
child's characteristic
linked to FASD

BILAGA 2  UPPLEVELSER OCH ERFARENHETER BLAND INDIVIDER MED FASD OCH 213
DERAS FORALDRAR/EXPERIENCES AMONG INDIVIDUALS WITH FASD AND THEIR PARENTS
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Table 5 Study information/data, first level themes within the third level theme: parents' experiences regarding their child's disabilities.

First level theme
Study information/data

Parents describe that their child has a diminished memory [3-6]

Ellen described Elizabeth's tendency to forget simple tasks, such as putting on socks, as “here today, gone tomorrow." This
theme describes parents' perceptions of the learning and memory challenges their children experience. Several of these
children often require frequent cueing, reminding, and re-learning of even simple tasks. Christine explained that, "it's frustrating
because you get mad telling your kid the same thing a million and one times but you know he doesn‘t remember." [3]

One child remembered to do his homework, but never remembered to hand it in. Another child, at the age of seven, could
never remember to catch the bus to school. All women stated that their offspring suffered memory problems [4]

All of the foster parents described their FAS child’s lack of memory skills as the child’s inability to retain information after it was taught.
One foster parent stated that when her child needed to retrieve information she was "oblivious" to what they discussed earlier. It's
like I had not said a thing". Another parents described her FAS children’s memory, stating: "The tasks that you teach them today,
when they go to bed tonight, it’s like there must be a big black hole that it falls into. You have to reteach them every day!" [5]

“I'tried to explain to them though that this is not how this condition [FAS] works. it's just not (.) yes you do work really
well with other children but her [child's] particular disability is very different and one day she will be really good, you
know, and the next day she'll forget things and that's not because she is being lazy, this is just what will happen” [6]

Second level theme Third level theme

Parents experience Parents'

that their children experiences
show various regarding their
combinations of child's disabilities

cognitive and
physical disabilities

Foster parents describe that their children have a diminished comprehension [6]

The parents also discussed their children's diminished comprehension. One of the foster parents described her 7 year old daughter's
lack of comprehension like this: "She held the book and looked at it. She couldnt read a word of it so she shock the book really

hard and she got really frustrated and she said. Mama, | cannot read. She just kept shaking the book and trying to read” [5].

“And with [child] the way she is, the whole thing is really affecting her in a big way, because she doesn't know how to deal with
it (...) because she can't organize stuff in her brain and she can't think about things, so she just keeps lashing out” [6].

Foster parents describe that their children lack understanding of the consequences of his/her actions [5]

Most of the parents reported that their foster children were unable to understand the consequences of their action. One foster parent
explained it this way: "Since they don't understand consequences, they will never avoid being put in situations that might have a negative
consequence, from tearing up a toy at home, to wondering off with a stranger that could hurt them. They don't understand” [5].

The table continues on the next page
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Table 5 continued

First level theme
Study information/data

Foster parents describe that their children exhibit aggressive behaviour [3,5,7]

The foster parents described the children as being extremely aggressive. One foster parent described a situation
like this way: "She was mauling them, wrapping her arms and legs around them”. Another parent explained

the behaviour of her two children when they were two and three years old: "I thought they were going to kill
each other. | thought they would bite each other’s fingers off. They were ripping hair out” [5].

Frances described how Fraser seemed "out of character” when he was seven years-old: "Well that's when things started
falling apart when he was 7...he just became very aggressive and he became quite delusional. He became extremely
impulsive...he also made this suicidal gesture that he had a tensor bandage and he kind of wrapped it around his neck
and it wouldn't have worked but at 7 years old | don't think he necessarily knew that. So he was in a lot of distress and
he was aggressive it was totally out of character and that's when we really knew there was something wrong" [31.

Parents noted that their children were developmentally delayed. One parent of an older child reflected on her child’s early
years saying... "She had week sucking ability. She was tremulous in her muscle tone overall. Her sleep/wake circle was
normal. She walked a little late...more than 18 months old. A second parent also noted developmental delay stating: "I mean
he was 5 years old, still in a high chair, still in diapers...couldnt put more than two words together in a sentence...”

One mother recalled "She had esotropia...strabismus...ptosis. She had lots of skin problems. She had
excavatum, the slightly sunken ribcage. She had heart murmur. She had bipolar disease..." [7].

Second level theme Third level theme

Foster parents describe that their children exhibit a destructive behaviour [5]

The foster parents described the FAS childrens' behaviour as being very destructive, and were discouraged that they could not
seem to prevent the destructiveness. Many foster parents described a “picking" behaviour. Several parents reported that their
child continually picked wallpapers off the walls. "He eventually got that entire wallpaper strip off piece by piece..." [5]

Foster parents describe that their children are hyperactive [5]
All the foster parents described the challenges of "constant motion" and "hyperactivity". One foster parent summed it up like
this: "He is fitting so bad, he doesn't have time to stop and concentrate. He is not able to sit and he is not learning" [5]

Foster parents describe that their children have a high pain tolerance [5]

Seven of the eight foster parents expressed concerns about their children’s high pain tolerance. One foster parent
explained the following: "This child never ever complains of an ear infection. You know how | tell? She can't hear you,
or you see drainage. She doesn't feel pain”. [5]

The table continues on the next page
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Table 5 continued

First level theme Second level theme Third level theme
Study information/data

Foster parents experience that their children lack fear and judgment [5,8]

Most of the parents reported that their FAS children did not exhibit fear and displayed a lack of judgement. The foster parents worried
about their child's safety. One foster parent described it this way: "One day a man walked by the house walking his dog. | turned my back
and she is halfway down the street holding his hand and talking to him. A man she had never seen before. She did not know him." [5]

Parents observed that some of the issues around illegal behaviour stemmed from their child's tendency to make poor judgments in
making friends.... She always chums with people who are in trouble, or on drugs. " Being influenced by others contributed to
illegal behaviours" [8]

Parents describe that their children exhibit various somatic problems [2,7,9]

Mother B began to suspect there were problems: ".... it was the floppiness of her arms and her legs.... | was petrified....I was
petrified at that stage because | was thinking there is definitely, definitely something not right. Similarly, the birth mother
knew from the moment her son was born: | guess from day one when he was born | did think then, that when I looked at
him he had no flesh on him, you know, on his little bottom, there was just no flesh, it was just bone and | remember looking
at him and thinking my goodness, what have | done to you ......he didn't have any muscle tone, and sometimes he'd go
really, really rigid and arch his back and throw his head back...I think he was having fits, that's what I've learned since but
generally his muscle tone was really floppy, his little legs just used to hang there, he couldn't hold his head up..." [9].

The present study revealed that one child could not see properly, most babies had a 'lazy’ suck, one child
was asthmatic as well as having extensively chalky teeth and one child had a high pain threshold to the extent
of having a tooth capped without anaesthetic. Seven of the children experienced delayed milestones, five
children experienced delayed speech/language, so that verbal communication was problematic.

Two children suffered hearing problems. Six children suffered problems getting to sleep whilst others slept for extensive
periods of time and had to be woken up to be fed. Other children did not like certain foods in their mouth [4].

Adoptive parents noted that their children were developmentally delayed. In addition to developmental problems,
parents noted that their children had medical problems. One parent recalled, “she had estropia...strabismus...
ptosis. She had a lot of skin problems. She had a heart murmur. She had bipolar disorder" [7].

Parents describe that their children exhibit behavioural problems [7,10] Parents experience
Part of the difficulty that children with FAS have in school may result from poor behaviour. For example, one substantial social
parent commented, "I think she then started another parochial school and essentially had so many behavioural disadvantages
problems that she couldnt succeed there". Another recalled the difficult behaviour of her two children with FAS, associated with the
"She pushes and pushes until now it’s no longer fun....She doesn’t know when to turn the limits off" [7]. child's characteristic

The families also shared many stories about the children's problem behaviour, which ranged from daily annoyances (e.g., not doing linked to FASD

chores, lying, not doing homework) to serious crises (stealing, setting fires to buildings, running away, using drugs or alcohol). [10]

The table continues on the next page
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Table 5 continued

First level theme
Study information/data

Parents describe their child's difficulties with forming friendship [3,8,11]
All the participants described difficult situations in trying to raise their adolescents
with FASD that included ....problems with friendships [11].

Related to challenges creating and maintaining friendships, children with FASD in this study were
often "taken advantage of" by peers. Some parents explained that their children had no "true”
friends, while other children became connected with negative peer relationships. [3]

Parents observed that some of the issues around illegal behaviour stemmed from their child's tendency
to make poor judgments in making friends. ... She always chums with people who are in trouble,
or on drugs. "Being influenced by others contributed to illegal behaviours" [8].

Second level theme Third level theme

Parents describe their children possess difficulties with school attendance and maintaining employment [3,11,12]
Parents described their children's challenges with maintaining school attendance and finding and maintaining employment.

Jane related that Jeremy was kicked out of multiple school districts and several parents, such as Deidre, had to deal with

multiple suspensions and sought out specialized school programs to meet their children's educational needs [3].

All the participants described difficult situations in trying to raise their adolescents with FASD
that included ... problems in school, problems with trying to get jobs [11].

Hitting rock bottom occurred when children were not succeeding at school or in social relationships, caregivers were not keeping up
appearances as parents, and caregivers were focusing a lot of energy and time on keeping children close. A specific incident could
serve as a tipping point, as indicated by an adoptive mother: The difference between my son and the "in" group just got stronger and
stronger and more set. He had an opportunity to go and play and jump on the trampoline of one of the children of the "in" group, who
lives just next door. | noticed that he wasn't allowed on the trampoline. Then when the movie started almost all of the students from
his class were there without their parents, and they would not let him sit with them. And that's after three years of putting the goal of
social integration on his individual education plan, to make any kind of integration meaningful. So, it was a watershed moment [12].

Parents describe that their children are likely taken advantage of [3]

Related to challenges creating and maintaining friendships, children with FASD in this study were often
“taken advantage of" by peers. Jane described how Jeremy created friendships, "He started to steal money
and buy friends. He would buy cigarettes for his friends and that's how he made friends" [3].

The table continues on the next page
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Table 5 continued

First level theme
Study information/data

Parent describe their child's naivety [3]
Gloria described Gavin's social immaturity at school: “He loves people, but he's so naive. We won't let him take valuable things
to school, but he really wanted to take a basketball to school, and then it got ‘lost’, and then he got a book that was stolen” [3].

Second level theme

Third level theme

Parents describe the tendency for the child to end up in the wrong social environment [3,13]

"He's been involved in gangs, we know that. But because he doesn't understand things the way other people do, they will
give him drugs to sell, and he'll sell the drugs and then spend the money himself. So we've had several instances where
there have been gang hits on him, so it's either we pay the debt and free him up, or we risk having him killed...[4].

They recognized that their care and concern could be seen as judgmental in the eyes of their children. They worried that this
might force their children out of safe relationships with them and into relationships with others who could be more accepting
of their choices [13].
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Table 6 GRADE-CERQual Evidence Profile for each finding. Third level theme: parents' experiences regarding their child's disabilities.

Summary of
review finding

Parents experience
that their children
show various
combinations of
cognitive and
physical disabilities

Methodological
limitations

Moderate
methodological
limitations

1 study with

minor and

5 studies with
moderate limitations

Data analysis
performed by one
author and/or
lack of reporting
on researcher
reflexivity

1 study with serious
lack of reporting

on researcher
reflexivity, unclear
methodological
description

Adequacy

Minor concerns
about adequacy

7 studies that
together offered
moderately rich
data overall

Biological-,
adoptive- and
foster parents
were represented

The number of
participants in
each study varied
from 4 to 31

In total 77
individuals

Coherence

No concerns
about
coherence

Relevance

No concerns
about relevance

7 studies contributed
to this finding

2 from USA,

1 from UK,

1 from New Zealand,
1 from Australia,

2 from Canada

CERQual
assessment of
confidence in
the evidence

Moderate
confidence

Explanation of CERQual References

assessment

We have moderate confidence [2,3,5-7,9,15]
that parents experience that

the children show various

combinations of cognitive

and physical disabilities

7 studies with moderately rich
data contributed to this finding:

2 from USA,

1 from UK,

1 from New Zealand,
1 from Australia,

2 from Canada

The reasons for rating down
are moderate concerns with
regards to methodological
limitations and minor concerns
regarding adequacy of data

The table continues on the next page
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Table 6 continued

Summary of
review finding

Methodological
limitations

Adequacy

Relevance CERQual
assessment of
confidence in
the evidence

Explanation of CERQual References

assessment

Parents experience

substantial social
disadvantages
associated

with the child's
characteristic
linked to FASD

Minor to moderate
methodological
limitations

3 studies with
minor and

5 studies with
moderate limitations

Data analysis
performed by one
author and/or
lack of reporting
on researcher
reflexivity

No concerns
about adequacy

8 studies that
together offered
rich data overall

In total 90
individuals,
5-31 individuals
in each study

Minor concerns Moderate
about relevance confidence

Concerns as to
what extent the
finding differ from
a Swedish context

8 studies from 3
countries contributed
to this finding:

5 from Canada,

2 from USA,

1 from New Zealand
Biological-, adoptive-
and foster parents
were represented

We have moderate certainty [3,7.8,10-131]
that parents experience various

substantial social disadvantages

associated with the child's

characteristic linked to FASD.

8 studies with rich data

contributed to this finding:

5 from Canada,
2 from USA,
1 from New Zealand

The reasons for rating down are
minor to moderate concerns
with regards to methodological
limitations as well as relevance




Parents' experiences of parenthood in relation to FASD

First level theme

Parents describe grief, regret and guilt following
their child's FASD diagnosis [3,9]

Parents felt relieved when their child was diagnosed [3,4,6]

Parents feel socially judged because their
adoptive child is diagnosed with FAS [9]

Second level theme

Parents experience a
variation of feelings
following their child's
FASD diagnosis

Parents describe the importance of getting a formal diagnosis
in order to get proper help from society [4,6,11,14,15]

Parents describe the
importance of getting
a formal diagnosis in
order to get proper
help from society

Parents experience joy, pride and devotion to
their children (in spite of all difficulties) [6,7]

Parents feel devoted to their child [7,10,13]

Parents describe their children their recognition
of their child's gifts and talents [3,6]

Parents express
positive feelings
such as joy, pride
and devotion to their
children (in spite

of all difficulties)

Parents experience frustration and emotional
conflict regarding their child [9]

Parents become burned out [12,13]

Parents feel isolated [16]

Parents experience
burdens such as stress
and social isolation

Parents experience that FASD puts stress on the
family and makes family life difficult [9,16]

Parents experience that living with a child with FASD
is a constant struggle and are sometimes comparing
the experience with living ain a war zone [3,10]

Parents experience that other family members
suffer from living with a child with FASD [3]

Parents experience that their family has become socially
isolated because of the difficulties with the child [3,16]

Parents experience
that living with a child
with FASD burdens
the whole family

Parents describe their experience of adapting to the
special circumstances of raising a child with FASD [13]

Foster parents describe their strategies to cope when facing the
difficulties that are associated with raising a child with FASD [5]

Foster parents describe that getting to understand their child
is one of the steps towards more successful parenting [5]

Parents experience that providing structure and consistency
for their child is an improtant strategy [5,15,17,18]

Parents describe that controlling the child's environment
is a way of protecting their child [3,13]

Parents experience that their child functions
best in a one-to-one situation [10,16]

Parents experience that raising children with
FASD is different from raising other children,
requiring other approaches to parenting [16]

Parenting experience a difficult balance between maintaining
responsibility for and control over their child and giving
them space to make their own choices and mistakes [13]

Parents experience
that they have to
adapt their parenting
strategies to their
child's specific needs

Parents express fear and concern for their future as parents [13]

Parent express concern for their child's future [5-7,16]

Parents express concerns regardingwhat level of
independence their child will achieve [3,5]

Parents express concern regarding their
child’s educational future [16]

Parents expect lifelong challenges associated with their
children's disabilities — and a lifelong need for parenting [15]

Parents express
concern for their
child's future and
their own expected
lifelong parenting

Parents experience that they had to advocate their children,
as well as having to fulfil multiple roles [6,15,171]

Parents experience that they have had to fight in order
to get help for their children from society [16]

Parents experience
that they have to
advocate their children
in multiple ways

BILAGA 2
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Table 7

Overview of first

and second level
themes regarding the
third level theme:
Parents' experiences
of parenthood in
relation to FASD.
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Table 8 Study information/data, first level themes within the third level theme: parents' experiences of parenthood in relation to FASD.

First level theme Second level theme Third level theme
Study information/data

Parents describe grief, regret and guilt following their child’'s FASD diagnosis [3,9] Parents experiencea  Parents’
Receiving a diagnosis of FASD seemed like a double-edged sword for many parents in this study. Birth mothers experienced variation of feelings experiences of
grief and guilt for drinking during pregnancy. In addition, biological and non-biological parents expressed regret for following their child's  parenthood in
"mishandling” situations before they were aware that their children were impacted by prenatal alcohol exposure [3]. FASD diagnosis relation to FASD

In addition to living with these struggles and fears, the birth parent also expressed her feelings of guilt in relation to the
situation: "I think all the time | was trying to find out if this was what was wrong | was able to put a lot of my personal
stuff aside because | was fighting so hard for him but when you actually get that diagnosis it's like, oh my, oh boy, what
have | done?... it's very hard to forgive yourself when you've actually damaged someone’s life, irrevocably, you know,
you can't turn the clock back... I've said sorry to him so many times and said | really, really wouldn't have wanted this
life for you and | really am so sorry...but all | can do is be there for you to help you get through it, you know" [9].

Parents felt relieved when their child was diagnosed [3,4,6]

Although parents experienced feelings of regret and grief, receiving a diagnosis also provided relief and validation as
they came to understand the source of their children's challenges better. Ellen felt "a great comfort” when she received
the diagnosis. Allison said that receiving a diagnosis provided insight regarding what to expect of Andrew [3].

When the women did receive what they believed to be the correct diagnosis for their child, they expressed much
relief, because as well as knowing what was actually wrong with the child, it also made sense of confusing behaviours
they had observed and had thought were the consequences of their own poor mothering skills [4].

"On reflection, now that we've found out he's got Fetal Alcohol it's a lot easier to manage him, when you know
he actually can't understand what you're talking about (...) | just thought he was being naughty” [6].

Parents feel socially judged because their adoptive child is diagnosed with FAS [9]

Having a child with a diagnosis of FAS positioned participants differently as mothers. Two adoptive parents
found that if they told people their child had FAS, this raised questions about the disability and led to people
making assumptions about them as mothers. To counter this, both parents felt they had to explain that the child
was adopted, which for some is not a position that they would have chosen to be placed in [9].

The table continues on the next
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Table 8 continued

First level theme
Study information/data

Parents describe the importance of getting a formal diagnosis in order

to get proper help from society [4,6,11,14,15]

Although a diagnosis paved the way for participants to receive assistance money for their children, it also
brought the potential of labels perceived as damaging by both the mothers and their children [11].

Parents explain their hope to get proper help if their child receives a diagnosis. One parents explains: “Then we can
hopefully receive help in a right way and with the right intervention. Then we can inform the kindergarten that it is
FAS...it is nothing that we have made up, it won't pass, and it cannot be medicated, it is just there” [14].

Parents of children with FASD expressed the need for a formal diagnosis for their child in order to "get some help" and
increase understanding of their child's unique needs. While recognizing the necessity of a name for the behavioural
and/or cognitive challenges, the need for a label was strictly a means to an end for most families [15].

For appropriate recognition and intervention strategies to occur, the child with FASD requires to be
diagnosed correctly, which also bodes well for the future, reducing the risk for later secondary disabilities,
such as dependent living, confinement, addiction and mental health concerns [4].

"Well they currently see a psychologist now, (...) she said she can tailor anything that we need to see her for.
Now she's got those diagnoses she can tailor things to a more individual program for them" [6].

Second level theme Third level theme

Parents describe the
importance of getting
a formal diagnosis in
order to get proper
help from society

Parents experience joy, pride and devotion to their children (in spite of all difficulties) [6,7]

All participating parents expressed deep pride in their children’s accomplishment. One mother recalled her proudest moment
"She worked with homeless children ... and did a good job. She was always wonderful with children”. Another parent proudly
stated "It was very difficult, but | have to say, the first two terms of sixth grade for her, she made the honor roll”. The parents
of a medically challenged 2-year-old exclaimed, "he’s just come so far! The medical, staff, you know, is just kind of awe!"

A common theme, which was rather interesting, was the parents 'pride in their children’s natural music ability [7].

"We adore him and we love him and | know that children have normal behaviour patterns but there was just something more.
Because | have four older children and I've worked with special needs children, and I could just see something that wasn't right" [6].

Parents express
positive feelings
such as joy, pride
and devotion to their
children (in spite

of all difficulties)

Parents feel devoted to their child [7,10,13]
Parents expressed feelings of complete devotion to their children. I figured love conquers a lot. It doesnt conquer
everything, but it conquers a lot, and the most important thing was a stable, loving, nurturing environments” [7].

Richard adopted Oscar after his girlfriend (Oscar's mother) died. Richard shared that he and Oscar "go
to fish camp, hunt caribou and moose, and dog mush. Oscar is my right-hand man" [10].

The women expressed joy and gratitude at having the opportunity to get to know and love their children... “This is so beautiful, but
what is at the end? And is there an end, what is that going to mean? | love being a parent and it is so awesome. But | have control
of my kids now and | don't know what that is going to look like when they are 18, 20's and having [their own] children” [13].

The table continues on the next
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Table 8 continued

First level theme
Study information/data

Parents describe their recognition of their child's gifts and talents [3,6]

Many parents also discussed their children's gifts. Mary and Becky are gifted artistically. Jeremy is "an amazing musician, a gifted
athlete, a loyal friend."” Gavin is "warm and friendly. He always tries his best, and he wants to make others happy." Makayla is "a little
ham." Andrew can be "a real kind and sweet person”, and Dylan is “compassionate and forgiving." Karen explained that although
the effects of prenatal alcohol exposure have negatively impacted Kevin's behaviour, having FAS is part of "who he is" [3].

“Without the behaviours, he was a very persevering, clever little boy. | would say ‘One day you are going to
be an actor', because he just has this canny, canny way with him. He just makes people laugh” [6].

Second level theme Third level theme

Parents experience frustration and emotional conflict regarding their child [9]

A great deal of emotional conflict was experienced by parents. Parents felt that they experienced life as a battle
and they experienced anxiety and fear, with the birth parent adding her experiences of guilt. Experiencing

life as a continual battle on behalf of their child was an experience expressed by all participants. This often
positioned a parent in a way which was incongruous with their instinctive parenting behaviour [9].

Parents experience
burdens such

as stress and

social isolation

Parents become burned out [12,13]
Parents become burned out by their children's behaviour and there are few, if any, supports available for intact families. The emotional
stress is one of the unspoken problems in taking care of a person with FASD; the demands are constant and ever changing [131.

When hitting rock bottom, caregivers focused on regulating their relationships rather than using strategies to fit their children into
the school system and to fit in as parents. Because their children resisted going to school, they kept their children close and were
vigilant about their behaviors in the hopes of getting them back into school. The caregivers disengaged and felt exhausted, angry,
and drained. In some cases, they experienced guilt and grief, which made it difficult to stay intertwined with their children: "For me
it's not just the grief. It's the guilt too. It's just, like | go so far, you know, to overcome it. It's like I'm on my way to Italy and | get as far
as Paris and then | end up back in Canada again. Like why can't | go, right? But that's FAS [fetal alcohol syndrome], right?" [12]

Parents feel isolated [16]]
The families said that the difficulties they experienced with the children led them to become isolated. They were not able to
go out socially, and this led to a restricted role that differed from their previous situation (e.g. prior to adoption) [16].

Parents experience that FASD puts stress on the family and makes family life difficult [9,16]
Families reported that the impact of feeling blamed and lack of support increased the pressure they felt. In at least one case,
this led to marital breakdown:

"We divorced five years ago. It was just ... the family just exploded, it was just, it broke down. Totally broke down" [16].

"Every day | wake up and think what am | going to be faced with today? What's today going to be like?
And that's hard on families (Mother B)" [9].

Parents experience
that living with a child
with FASD burdens
the whole family

The table continues on the next
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Table 8 continued

First level theme
Study information/data

Parents experience that living with a child with FASD is a constant struggle and are
sometimes comparing the experience with living in a war zone [3,10]
Living in a war zone" can create a chaotic home environment where "it's very hard to make a family seem like a family" "[3].

Because of the serious nature of many of the children's behaviours (e.g., stealing, running away, using alcohol
and marijuana) and the lack of local supports, many of the parents felt that their only options were residential
treatment facilities. Alan's parents "sent him to an out-of-state lock-down facility" because "we just cannot take it
anymore. We've received no help and Alan is disrupting our home life. We are not a family anymore" [10].

Parents experience that other family members suffer from living with a child with FASD [3]
In the theme Collateral Damage, parents describe the impacts of this environment
on family members' feelings, mental health, and relationships.

Bob shared that fostering children with FASD has impacted his "social life significantly.” Jane explains that her
daughter was diagnosed with Post-Traumatic Stress Disorder as a result of Jeremy's violence in the home.

Frances noted that her experience raising Fraser has tainted her perspective toward people affected by prenatal
alcohol exposure: "l can't even say | can learn how to get along with a fetal alcohol kid because sometimes when
he gets really aggressive, it's really hard to accept the behaviour. It's influenced my attitude” [3].

Second level theme Third level theme

Parents experience that their family has become socially isolated because of the difficulties with the child [3,16]
The families said that the difficulties they experienced with the children led them to become isolated. They were

not able to go out socially, and this led to a restricted role that differed from their previous situation (e.g. prior

to adoption): "We're not doing any of the things that we thought we would be doing now when we adopted

S. She doesn't get invited anywhere herself and we don't go with her anywhere, do we?" [16].

Parents describe their experience of adapting to the special circumstances of raising a child with FASD [13]
When discussing the challenges of parenting the way they were accustomed to operating before parenting children with FASD, one
participant stated: "[It is challenging] if you are a care giver and if you can't parent the same as what has been taught to you or [the
way] you understand parenting. And so everything you know doesn't apply. Everything you have been taught or [that] Dr. Spock
taught you, whatever child management, behaviour management, everything they teach you to do with kids doesn’t work" [13].

Parents experience
that they have to
adapt their parenting
strategies to their
child’s specific needs

Foster parents describe their strategies to cope when facing the difficulties

that are associated with raising a child with FASD [5]

Each foster parent had their own way of coping with their child. One parent stated that taking local classes that were offered for foster
parents helped her to understand way children with FAS act the way they do. One foster parent expressed the importance of having
a support system stating “....with FAS kids it has to be a number one priority. If | didn't have people to call up when | am frustrated, or
go to a friend's house for a while, | couldn't make it." One parent described her foster parent support group as her "life line" [5].

The table continues on the next
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Table 8 continued

First level theme
Study information/data

Foster parents describe that getting to understand their child is one

of the steps towards more successful parenting [5]

Foster parent explained that for in order for them to cope with the FAS child they needed to change their expectations and be more
realistic about their child's potential. One foster parent expressed it like this “They will never be just normal children. So once |

got that into my mind, no matter how frustrated | got, | lowered my expectations. | call it letting go of the perfect picture” [5].

Second level theme Third level theme

Parents experience that providing structure and consistency for their child is an important strategy [5,15,17,18]
All of the foster parents discussed the importance for providing a consistent environment for their children. Any change in their daily
routine was "difficult” and resulted in disequilibrium and chaos. One parent explained "Even the change in a different jacket or
different shoes can be particularly hard for him." All of the foster parents discussed the necessity of a structured schedule:

“as soon as there is change in that daily schedule, he has lost it for the day. He is gone. He rages” [5].

“The routine is very important" this subtheme name came from an interview with Tamara, an adoptive mother to Jessica who has FASD.
Parents in the current study spoke of the need to have a very structured home environment. As Karen, a foster mother to two daughters
with FASD stressed: "We stick to the same schedule like get up, you get dressed, you come and eat breakfast, and you brush your teeth.
We get your lunch in the bag, you get your jacket and that on for school, and catch the bus ...Off days, by 11 o'clock it's horrible” [15].

Maintaining routines: "Everyday it's like the movie Groundhog Day" Living with them, it's like, ever see that movie Groundhog Day?
Reminds me of that because these children...like normally any kids you have to tell them so many times so it sinks into their head.
But these kids here, it's like every day you tell them and like, got erased during the night. Next day start over. Tell him again.

It's taken us a while to adapt to having these kids ...so now that we're on a routine and understand that kids need that routine,
it's easier for us now as well ...If you have everything as a routine, it's very simple [17].

“..kids need to know who’s in charge. They need to know theyre safe and the way that they know that is by setting limits
and consequences” (Darlene caregiver) [18].

Parents describe that controlling the child's environment is a way of protecting their child [3,13]
The participants in this study felt that parenting could be challenging, but agreed that once they learned how to modify the
environment for their children, rather than expect their children to change to fit the environment, it was easier [13].

By "controlling” Jeremy's environment, Jane was able to help prevent her son being seriously hurt or killed. Because
of their children’s risk of social problems and learning deficits, many parents needed to find ways to control their
children's environments to keep them from harm [3].

The table continues on the next
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Table 8 continued

First level theme
Study information/data

Parents experience that their child functions best in a one-to-one situation [10,16]

This sense of familial discord contrasts with the harmony reported when carers were on their own on a one-to-one
basis with the children. Here the children were described as wonderful and great company: "On a one-to-one he's
fantastic. In a family unit it's a nightmare when we're all together [group agree] — an absolute nightmare. | love being
with him on my own you know, we go out places or at home we do cooking, we do lots of stuff. He's great” [16].

Richard adopted Oscar after his girlfriend (Oscar's mother) died. Richard shared that he and Oscar “go to fish camp,
hunt caribou and moose, and dog mush. Oscar is my right-hand man” [10].

Second level theme Third level theme

Parents experience that raising children with FASD is different from raising

other children, requiring other approaches to parenting [16]

Families held the strong view that parenting a child with FASD was a very unique experience. In some families, other children with special
needs and emotional difficulties had previously been fostered, yet the children with FASD were still considered to be exceptional [16].

Parents experience a difficult balance between maintaining responsibility for and control

over their child and giving them space to make their own choices and mistakes [13]

The participants realized that they could cause damage to the relationship with their child if they were not careful in this process
of providing ongoing support, yet allowing their children to grow up. For example, one participant stated: What if you alienate
your child? What happens if you, at that stage, end up losing your child through that? Which | know could easily happen to

me. You become the "society" that is giving him the secondary disability, because you just can't give up control [13].

Parents express fear and concern for their future as parents [13]

The women expressed joy and gratitude at having the opportunity to get to know and love their children, but they were
fearful about their future as parents and their ability to maintain the current level of care when their children were adults.
Many people with FASD will struggle to live on their own successfully and will need life-long supports [13].

Parents express
concern for their
child's future and
their own expected
lifelong parenting

The table continues on the next
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Table 8 continued

First level theme
Study information/data

Parents express concern for their child's future [5-7,16]
All of the foster parents expressed fears for the future for their child [5].

The theme of "not knowing" not only related to receiving no information or incomplete information about the adoptive child with FAS, but
it also described another common feeling among these parents, "not knowing" about their child's future. The following statement is an
example of this type of "not knowing": "but you know she still has a long way to go. | dont know if she live independently, I really don't".

A second parent expressed a similar sentiment” | wonder if he will have the propensity to alcoholism if he takes his first beer as a
sophomore in high school with his buddies. | wonder about that. So we really don’t know what to expect when he gets older.
| suppose the concern is for the future. | seems very unpredictable [7].

Further longer-term implications as an adult, for example, if the individual would be able to live independently, also caused worry: "The
professional said that we had no dreams or hopes for this child and | was putting him down and | said: 'Yeah, he'll be really good at math
and when he's living out on the streets rough, he'll be able to count how many cardboard boxes he's got to live in that night." [16]

“I'think, I just basically know what's going to happen. | can understand, I've seen other kids like [child] and what's happened to them.
I don't know, it's hard to say if [child]'s going to get into trouble. [Child]'s going to be easily led because his brain doesn't work properly.
[Child]'s going to be easily led and get into trouble. But | can only do the best that | can” [6].

Second level theme Third level theme

Parents express concern regarding what level of independence their child will achieve [3,5]

The lifelong parent represents parents' perceptions of lifelong challenges associated with their children’s disabilities. It is
suggested by them that their children will be dependent on some sort of support throughout their lives, and that their role
as caregiver does not end when their children turn 18 years old. Interestingly, Jane's 18 year-old son Jeremy and Lorraine's
20 year-old son Larry telephoned their mothers during the interviews because they were in need of assistance."[3].

The theme of "not knowing" not only related to receiving no information or incomplete information about the
adoptive child with FAS, but it also described another common feeling among these parents, "not knowing"
about their child's future. The following statement is an example of this type of "not knowing". "but you
know she still has a long way to go. | dont know if she live independently, I really don't" [5].

Parents express concern regarding their child’s educational future [16]

The long-term implications, that's what everybody wants to know, you know what kind of life the child is going to
have, what kind of difficulties that YOU are going to face. Our big issue again is now going to be secondary school.
That's when we're really, really worried [16].

The table continues on the next
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Table 8 continued

First level theme
Study information/data

Parents expect lifelong challenges associated with their children's”

disabilities — and a lifelong need for parenting [15]

Parents and caregivers of children with FASD acknowledged the lifelong challenges that interfere with their children’s ability to live

an independent adult life. In fact, most parents believe that their child (or children) will be unable to live without the assistance of a
friend, mentor, or caregiver. Karen, a foster mother to a son with FASD, admitted, "Patrick can never live on his own. Never. He needs
structure, he needs support, and he needs someone to connect the dots for him... | don't even know how he'd survive." Many parents
of children with FASD worried that without their support, their child's future would involve homelessness, jail, or even death [15].

Second level theme

Third level theme

Parents experience that they have had to advocate their children, as well as having to fulfil multiple roles [6,15,17]
In addition to being caregivers, interview transcripts revealed that parents were also advocates, researchers, case managers, educators,
therapists, employers, support workers, leaders, and students. Both parents of children with FASD identified having to advocate highly
for their children, as well as having to fulfil multiple roles [15].

I have become more of an advocate. Like writing the MP, writing letters to the editor and stuff like that. | worked hand in hand with
the teacher last year, | gave him all the information, the pamphlets, everything, and he said..."At first, Denise, | thought maybe it was
just Hayley not wanting to listen and not wanting to... "But he said, "After reading all the stuff, you know, | understand better." [17]

“It's not their fault in any way, but if the education system and the parenting system is having difficulties, well then, by them
being tested, it's up to us, me as the parent to take from it and the school to learn how we can change things and fine-tune
things to suit them better" [13].

“It was my lack of qualifications. Yeah | am an annoying parent | guess because | would advocate. Even before we started
at the school | was giving them the information (...) but it's kind of like [school saying] ‘this is how we've done it for the last
however many years at the school so this is how we will continue to do it" [6].

Parents experience
that they have

to advocate

their children in
multiple ways

Parents experience that they have had to fight in order to get help for their children from society [16]
The lack of perceived support led some respondents to assert that they had to struggle to obtain the support to which
they felt they were entitled. They felt that too much of their time was spent trying to obtain the help needed for their
families, often with little benefit. These struggles were often experienced with multi-professional groups.

"I would want someone to say you're not going to have to fight social services, you're not going to have to fight education
to get a placement, you're not going to have to argue with health over resources or whatever, and then | would have felt
more confident about carrying on."

“It's this brick wall | keep hitting, what is FAS, that's the brick wall | keep hitting all the time" [16].




ofe

Table 9 GRADE-CERQual Evidence Profile for each finding. Third level theme: parents' experiences of parenthood in relation to FASD.

Summary of Methodological Adequacy Coherence Relevance CERQual
review finding limitations

Explanation of CERQual References
assessment of assessment

confidence in

the evidence

Parents experience  Moderate Minor concerns No concerns No concerns Moderate We have moderate confidence [3.4,9]
a variation of methodological about adequacy about about relevance confidence that parents experience a
Iﬁel_mg;_lzolllowmg limitations The finding is 3 studies contributed var;gtlon_ofdf_eelmgs é\'h?t%tp:gD
F/:S”ijcdl‘ > 2 studies with based on themes to this finding: chiiaren s diagnosed wi

1agnosis moderate limitations ~ from three studies

Data analysis
performed by one
author and/or
lack of reporting
on researcher
reflexivity

1 study with serious
lack of reporting

on researcher
reflexivity

Unclear
methodological
description

together offered
moderately rich
data overall

Biological-,
adoptive- and
foster parents
were represented

Number of
participants
varied from
41011, intotal 23

1 from Canada,
1 from New Zealand,
1 from UK

3 studies contributed
to this finding:

1 from Canada,
1 from New Zealand,
1 from UK

The reasons for rating down are
moderate concerns regarding
methodological limitations as
well as adequacy of data
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Table 9 continued

Summary of
review finding

Methodological
limitations

Adequacy Coherence

CERQual
assessment of
confidence in
the evidence

Relevance

Explanation of CERQual References

assessment

Parents describe Moderate Minor concerns No concerns No concerns Moderate We have moderate confidence [4,6,11,14,15]
the importance of ~ methodological about adequacy about about relevance confidence that parents describe the
ggttinggformal limitations The finding is based coherence 5 studies contributed importar)ce of gettinga
diagnosis in 1 study with minor on themes from five to this finding: formal diagnosis in order
order to get help and 4 studies with studies together to get help from society
from society moderate limitations  offered moderatel 2 from Canada, 5 studies contributed
: 8 Y 1 from New Zealand, R
(lack of reporting rich data overall 1 from Australia, to this finding:
onﬂregegrche(; Biological-, 1 from Sweden 2 from Canada,
Iriiqi(te:liv:fq):‘c?rnm ; tci)gn adoptive- and 1 from New Zealand,
: foster parents 1 from Australia,
regardmg data were represented 1 from Sweden
analysis)
Number of The reasons for rating down
participants are moderate concerns
varied from regarding methodological
7to 31, intotal 64 limitations and minor concerns
regarding adequacy of data
Parents express Moderate Minor concerns No concerns No to minor concerns ~ Moderate We have moderate [3.6,7,10,13]
positive feelings methodological about adequacy about about relevance confidence confidence that parents
such as joy, pride limitations coherence experience joy, pride and

and devotion to
their children
(in spite of all
difficulties)

1 study with minor
and 4 studies with
moderate limitations

Data analysis
performed by one
author and/or
lack of reporting
on researcher
reflexivity

5 studies, some, but
not all with rich data

Biological-,
adoptive- and
foster parents
were represented

Number of
participants
varied from
5to 11, in total 36

5 studies contributed
to this finding:
2 from Canada,

1 from Australia,
2 from USA

devotion to their children
(in spite of all difficulties)

5 studies contributed
to this finding:

2 from Canada,
1 from Australia,
2 from USA

The reasons for rating down are
moderate concerns with regards
to methodological limitations

as well as adequacy of data

The table continues on the next page
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Table 9 continued

Summary of
review finding

Methodological
limitations

Adequacy Coherence

CERQual
assessment of
confidence in
the evidence

Relevance

Explanation of CERQual References

assessment

Parents experience

burdens such
as stress and
social isolation

Minor to moderate
methodological
limitations

1 study with minor
limitations,

2 studies with
moderate limitations
(lack of reporting
on researcher
reflexivity and
limited information
regarding data
analysis),1 study
with serious
limitations (lack

of reporting

on researcher
reflexivity, unclear
methodological
description

Minor concerns No to minor

about adequacy concerns

4 studies that abzut

together offered coherence

moderately rich Data

data overall reasonably

Biological- consistent

adoptive- and across the
studies

foster parents
were represented

Number of
participants
varied from
410 30, in total 56

No concerns Moderate
about relevance confidence
4 studies contributed

to this finding:

2 from UK,

2 from Canada

We have moderate confidence
that parents experience
burdens such as emotional
stress and social isolation

[9.12,13,16]

4 studies contributed
to this finding:

2 from UK,

2 from Canada

The reasons for rating down
are minor to moderate
concerns with regards to
methodological limitations,
as well as adequacy of data

The table continues on the next page
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Table 9 continued

Summary of
review finding

Parents experience
burdens such

as stress and

social isolation

Methodological
limitations

Minor to moderate
methodological
limitations

1 study with minor
limitations,

1 study with
moderate limitations
(lack of reporting

on researcher
reflexivity and
limited information
regarding data
analysis

1 study with
serious limitations
(lack of reporting
on researcher
reflexivity, unclear
methodological
description)

Adequacy Coherence

Minor concerns No to minor

about adequacy concerns

3 studies that abzut

together offered coherence

moderately rich Data

data overall reasonably

Biological- consistent

adoptive- and across the
studies

foster parents
were represented

Number of
participants
varied from
410 30, in total 39

CERQual
assessment of
confidence in
the evidence

Relevance

No concerns Moderate
about relevance confidence
3 studies contributed

to this finding:

2 from UK,

1 from Canada

Explanation of CERQual References

assessment

We have moderate confidence [9,13,16]
that parents experience
burdens such as emotional

stress and social isolation

3 studies contributed
to this finding:

2 from UK,

1 from Canada

The reasons for rating down
are minor to moderate
concerns with regards to
methodological limitations,
as well as adequacy of data

The table continues on the next page
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Table 9 continued

Summary of
review finding

Methodological
limitations

Adequacy

CERQual
assessment of
confidence in
the evidence

Relevance

Explanation of CERQual References

assessment

Parents experience

that living with a
child with FASD
burdens the
whole family

Moderate
methodological
limitation

3 studies with
moderate limitations
(limited information
regarding data
analysis or data
analysis performed
by only one

author and/or

lack of reporting

on researcher
reflexivity)

1 study with
serious limitations
(lack of reporting
on researcher
reflexivity, unclear
methodological
description)

Minor concerns
about adequacy

4 studies that
together offered
moderately rich
data overall

Biological-,
adoptive- and
foster parents
were represented

Number of
participants
varied from
410 30, in total 50

Moderate
confidence

No concerns
about relevance

4 studies contributed
to this finding:

2 from UK,
1 from USA,
1 from Canada

We have moderate confidence
that parents experience that
living with a child with FASD
burdens the whole family

[3.9,10,16]

4 studies contributed
to this finding:

2 from UK,
1 from USA,
1 from Canada

The reasons for rating down are
moderate concerns with regards
to methodological limitations
and relevance, and minor
concerns regarding adequacy

The table continues on the next page
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Table 9 continued

Summary of
review finding

Parents experience
that they have

to adapt their
parenting
strategies to

their child’s
specific needs

Methodological
limitations

Moderate
methodological
limitation

1 study with minor
and 7 studies

with moderate
limitations

(limited information
regarding data
analysis or data
analysis performed
by only one

author and/or

lack of reporting
on researcher
reflexivity)

Adequacy

No concerns
about adequacy

8 studies that
together offered
rich data overall

Biological-,
adoptive- and
foster parents
were represented

Number of
participants
varied from
5to 84, in total 180

Coherence

No concerns
about
coherence

CERQual
assessment of
confidence in
the evidence

Relevance

Moderate
confidence

No concerns
about relevance

8 studies contributed
to this finding:

5 from Canada,
1 from UK,
2 from USA

Explanation of CERQual References

assessment

[3.5,10,13,
15-171

We have moderate confidence
that parents experience that
they have to adapt their
parenting strategies to their
child's specific needs

8 studies contributed
to this finding:

5 from Canada,
1 from UK,
2 from USA

The reasons for rating down are
moderate concerns with regards
to methodological limitations

The table continues on the next page
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Table 9 continued

Summary of
review finding

Methodological
limitations

Adequacy

CERQual
assessment of
confidence in
the evidence

Relevance

Explanation of CERQual References

assessment

Parents express
concern for their
child's future

and their own
expected lifelong
parenting

Moderate
methodological
limitation

1 study with

minor limitations,

6 studies with
moderate limitations
(limited information
regarding data
analysis or data
analysis performed
by only one

author and/or

lack of reporting

on researcher
reflexivity)

No concerns
about adequacy

7 studies that
together offered
rich data overall

Biological-,
adoptive- and
foster parents
were represented

Number of
participants
varied from
5to 31, in total 90

Minor concerns Moderate
about relevance confidence
Because of

uncertainty as to
what extent the
contextual factors
that effected the
parents' concerns
for the future differ
from the Swedish
context. This could
for example be
differences in how
society deals with
support to people
who cannot manage
an independent life

7 studies contributed
to this finding:

3 from Canada,

2 from USA,

1 from Australia,
1 from UK

We have moderate confidence [3,5-7,13,
that parents express concern 15,16]

for their child's future and their

own expected lifelong parenting

7 studies contributed
to this finding:

3 from Canada,
2 from USA,

1 from Australia,
1 from UK

The reasons for rating down
are moderate concerns with
regards to methodological
limitations as well as minor
concerns regarding relevance

The table continues on the next page
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Table 9 continued

Summary of
review finding

Parents experience
that they have

to advocate

their children in
multiple ways

Methodological
limitations

Moderate
methodological
limitation

4 studies with
moderate limitations
(limited information
regarding data
analysis or data
analysis performed
by only one

author and/or

lack of reporting

on researcher
reflexivity)

Adequacy

Minor concerns
about adequacy

Four studies that
together offered
moderately rich
data overall

Biological-,
adoptive- and
foster parents
were represented

Number of
participants varied
from 30 to 84,

in total 155

Coherence

No concerns
about
coherence

CERQual
assessment of
confidence in
the evidence

Relevance

No to minor concerns  Moderate
about relevance confidence
Because of

uncertainty as to
what extent the
contextual factors
that effected the
parents' need to
advocate differed
from the Swedish
context)

4 studies contributed
to this finding:

2 from Canada,
1 from UK,
1 from Australia

Explanation of CERQual
assessment

We have moderate confidence
that parents experience that
they have to advocate their
children in multiple ways

[6,15-17]

4 studies contributed
to this finding:

2 from Canada,
1 from UK,
1 from Australia

The reasons for rating down are
moderate concerns with regards
to methodological limitations,
and minor concerns regarding
relevance and adequacy
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Table 10

Overview of first

and second level
themes regarding the
third level theme:
Parent's experineces
regarding society in
their role as parents to
a child with FASD.

Parent's experiences regarding society in their role as parents to a child with FASD

First level theme

Adoptive and foster parents were not given proper
information that their child had FAS or FASD or what kind
of consequences such diagnosis may bring [3,7,10,16]

Second level theme

When taking a child on
board, adoptive and
foster parents were not
given enough information
by social workers or the
health care that their
child had FAS/FASD

or its potential impact

Biological mothers lacked information about harmful
effects of alcohol use during pregnancy [4]

Biological mothers experience that they are not listened to
(or believed) by healthcare providers and social workers [4]

Biological mothers experience that they are treated
judgmentally by healthcare providers [4]

Biological mothers experience that the police
blame them for their child's behaviour [4]

Biological mothers feel
uninformed, blamed,
not listened to and

not taken seriously

Biological parents recognize that patterns relating to "FASD"

such as alcohol abuse are common across generations [11]

Biological parents
recognise that

FASD is related to
sociocultural patterns

Parents whose children have been diagnosed
with FASD experience that they had to
struggle to receive this diagnosis [3,4,6]

The process of getting a diagnosis is frustrating
and stressful for parents [15]

Parents striving for a
diagnosis experience
this as a struggle

Biological mothers experience lack of support
from the healthcare service [4]

Parents lack helt from the social service agencies [19]

Biological mothers experience that teachers are
ignoring their concerns for the child [4]

Biological mother experience that schoolwork is not
adjusted to suit the abilities of their children [4]

Parents experience that their child is not
included in the classroom [4,14]

Parents who have received support describe
appreciation when getting support [3,9,12,14,17,18]

Parents stress out the
importance of support
to children with FASD
and their parents from
professionals within
health care, social
care, and school

Parents experience a lack of knowledge about
FASD, including related difficulties and problem
behaviours, among professionals (doctors, social
workers, and educators) [4,6,9,10,12,14,16,17]

Biological mothers experience that there is little or no
knowledge of the syndrome among the police [4]

Parents experience lack
of understanding and
knowledge about FASD
among professionals
and feel blamed for
bad parenting

238 FETALT ALKOHOLSYNDROM (FAS) OCH FETALA
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Table 11 Study information/data, first level themes within the third level theme: parent's experiences regarding society in their role as parents to a child with FASD.

First level theme Second level theme Third level theme
Study information/data

Adoptive and foster parents were not given proper information that their child had FAS When taking a child Parent's

or FASD, or what kind of consequences such diagnosis may bring [3,7,10,16] on board, adoptive experiences

Of the three adoptive mothers involved in the study, only one had been informed at the outset and foster parents regarding society

prior to adoption of her daughter that there were indications of FAS [9]. were not given intheir role as

Parents reported (based on what they knew post adoption), that at the time of the pre-adoption interview, they had not been Enoug_h lmforrl?atlon p;;\esrgs tohz.ild

given enough information to allow for a truly informed decision [16]. y social workers e
or the health care

Following the feeling of delight in the adoption of their child or children, parents related that they had been given either that their child had

no information, or incomplete information about their child’s diagnosis [7]. FAS/FASD or its

"After we signed the adoption papers, the social worker says ‘by the way, we found out that his mom used to drink and do drugs’, potential impact

and that was it. That is all she mentioned. | didn't have a clue what FASD was" [3].

The long-term impact of the disability was never conveyed by professionals nor fully realized by foster and adoptive parents [10].

Biological mothers lacked information about harmful effects of alcohol use during pregnancy [4] Biological mothers

All women had never heard of FASD prior to or during pregnancy. All women stated that had they have known about feel uninformed,

the disorder prior to or during pregnancy, they would never have drunk or continued to drink, alcohol [4]. blamed, not

listened to and not
taken seriously

Biological mothers experience that they are not listened to (or believed)

by healthcare providers and social workers [4]

Because of the mothers' general lack of knowledge within the medical and health arenas, the mothers said that they were generally
not listened to by the professionals. This appeared to be especially so when the mother encountered a health conversation with a male
doctor. One mother became so frustrated with the negative conversations she had with her GP in relation to her offspring's disabilities.

Another mother, recalling the extremely negative response from a social worker following her call because her daughter had

been sexually abused at school by a boy pupil, stated: “She didn't believe it — she thinks my daughter was making it all up. From
November, when it happened, right through December, she made my daughter go to school with him and in late December, early
January, she tried to take an overdose of pills here. | rang the social worker and asked her to come out and talk to my daughter two
days before she did it. She came out and said to me "There's nothing wrong with the child — she's just attention-seeking!"" [4].

Biological mothers experience that they are treated judgmentally by healthcare providers [4]

Because the biological mother of the disabled child drank in pregnancy, they believed that the medical and health
professionals with whom they came into contact, tended to view them judgmentally and with a somewhat negative attitude.
Two women stated that they received negative remarks from their GP when consulted regarding their child with FASD,
with one being regarded as "neurotic" and "to take a pill and go home" and the other as a "hypochondriac". [4]

The table continues on the next page
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Table 11 continued

First level theme
Study information/data

Biological mothers experience that the police blame them for their child's behaviour [4]

It is not uncommon for the child with FASD to participate in petty crime, for which the mother is blamed. The eldest mother, who
was working full-time, recalled her encounter with the police: “I'm trying to work and he was pinching my car and pinching my little
scooter...Taking off at nine and of course, they said "Why aren't you watching him?" and | said "You have to sleep sometimes” [4].

Second level theme Third level theme

Biological parents recognize that patterns relating to “FASD" such as alcohol abuse are common

across generations [11]

Intergenerational patterns exist for many reasons; in the case of the participants, the root causes are undoubtedly related to the
historical and collective emotional injury Aboriginal peoples have experienced as a result of colonialism. This injury manifests itself
in various behaviours, including the abuse of alcohol, which leads to FASD, among other problems. For example, individuals pass
on unhealthy ways of behaving or coping that they use to protect themselves from their pain and trauma, such as abusing alcohol
or drugs; these behaviours are modelled for their children, sometimes those involved even being aware of these dynamics [11].

Biological parents
recognise that

FASD is related to
sociocultural patterns

Parents whose children have been diagnosed with FASD experience that they had to struggle

to receive this diagnosis [3,4,6]

All birthmothers had experienced great difficulty in obtaining a diagnosis for their child from a diagnostic medical professional,
creating much frustration, as they were constantly fighting the system [4].

Several participants indicated that prenatal alcohol exposure was “not on (the doctor's) radar screen”, and that aberrations in
behaviour and development were dismissed as "nothing to worry about." Frances expressed frustration with the lack of
awareness of FASD exhibited by some mental health professionals [3].

Process of diagnosis as empowering; All caregivers described similar experiences of negative past encounters with health professionals.
"Nobody was recognising, you know? They were saying she was delayed, yes. We went there [Child Development Service] and we
were diagnosed. Hurrah! We know what's wrong and let's deal with it. It was really the staff, all of them were really wonderful" [6].

Parents striving for a
diagnosis experience
this as a struggle

The process of getting a diagnosis is frustrating and stressful for parents [15]

“It's just frustrating": The search for a diagnosis. Parents expressed a strong desire to receive a formal diagnosis for their children,
but despite the need to obtain a diagnosis, several parents described the process as being one of the most difficult periods of time
associated with raising their child.

"It's like hitting a brick wall": The FASD diagnostic process. Parents of children with FASD identified three particular areas
of the diagnostic process that were stressful: the need to travel to see specialists, the lack of confirmed maternal drinking,
and the absence of distinctive facial features [15].

The table continues on the next page
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Table 11 continued

First level theme
Study information/data

Biological mothers experience lack of support from the healthcare service [4]

During pregnancy, labour, delivery and the postpartum period, the women found themselves in the midst of many different medical
and health professionals. The women expected that these professionals would show empathy and support as well as knowledge.
However, the women said that they did not experience this, being left to cope the best way they could with their 'different’ child.

All mothers said that they felt unsupported, with the health and medical professionals unable to meet the special needs of their children.
The women were also unsupported because the medical professionals did not give any information or explanation for why certain
things were happening to their children, especially when witnessing for the first time their child's unpredictable behaviour [4].

Second level theme Third level theme

Parent stress out
the importance of
support to children
with FASD and
their parents from
professionals within
health care, social
care, and school

Parents lack help from the social service agencies [10]
Many of the parents felt that they did not receive the help they needed from the social service agencies. The parents
seemed to feel that once they made the decision to foster or adopt, they were "on their own without support” [10].

Biological mothers experience that teachers are ignoring their concerns for the child [4]

The teachers took no interest in the child and could not be bothered to listen to the birth mothers. One mother recounted:
“She (teacher) said “oh, well she doesn't look like a FASD child" and | said “well, | know she doesn't, but she’s been in
reading recovery since she started school” [4].

Biological mothers experience that the schoolwork is not adjusted to suit the abilities of their children [4]
Because the teachers failed to recognize that the child's cognitive ability does not equate to the child's chronological age,

the individual was given schoolwork which was not in keeping with his or her educational age. One mother stated:

“They were sending her home with homework she couldn't do..."

Another mother said of her daughter: "Just completely overwhelmed...she just can't do it. But to get her to sit down for that long
anyway...is very hard". As the child said to her mother "It's too hard, Mum. | just can't read, | can't learn. It's too hard" [4].

Parents experience that their child is not included in the classroom [4,14]

Because the disabled child appears not to fit into the classroom scene, he or she tends to become
frustrated, a result of which, is that the individual is excluded by the teachers and the other children.
Five mothers believed that their children were frustrated in mainstream schooling.

One mother said: "He was in intermediate school and he was terribly tormented by these children and
so frustrated at one stage — he was locked out of the classroom by other children”. [4].

Att barn inte far adekvat hjdlp i skolan, utan att en del skolor viljer att forflytta barnen med" speciella behov" till en annan skola,
innebdr i en del fall att ansvaret laggs 6ver pa en annan aktér — nagot som i sig dr ett exempel pa en maktutévning [141.

The table continues on the next page
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Table 11 continued

First level theme
Study information/data

Parents who have received support describe appreciation when getting support [3,9,12,14,17,18]
However, the picture was very different when professionals were knowledgeable about FAS or were prepared to accept that
the diagnosis existed. We have a very good paediatrician who has been involved with her since she was born because, quite
luckily actually, he's the paediatrician in the local Children's Centre but he's also the paediatrician whose on the adoption panel
so he was the one that first said, when she was born and came into the adoption service, that we think she has FAS [9].

Ellen described that successful school supports for Elizabeth may be in part due to Ellen's work in the disabilities field and her
efforts in advocating for Elizabeth: She had great support through school, terrific support. Maybe that's [the school board], maybe
it's what people thought | might know or who | might know in this kind of work, but she got terrific support. | felt kind of guilty
because sometimes you see kids and they are struggling and they're not getting that support. Her siblings never got it either
because nobody fought for them. | felt guilty that Elizabeth got more than anyone else, but | can't do anything about their kids.
FASD specific strategies provided by personal and professional supports were beneficial for parents raising their children [3].

Sa den hir nya da som han fick, assistenten, hon ir ju jattebra! /.../ Hon 4r en erfaren pedagog och valdigt lugn... och
liksom... tar det inte personlig ndr han &r... ful i munnen eller natt sadar... och hon tar det i hans takt och hon har ju forstatt
det, har ju tagit allting pa allvar /.../ hon 4r intresserad sa hon ldser allt hon kommer Gver sjalv. (féralder 5) [14].

That was kind of the breakthrough point as far as finally getting a doctor who got it and was willing to work with us
and Nicholas. She listened and she tried to get other people to... provide the proper supports for him and everything...
Any help that she could offer us, she would, you know? [17].

A caregiver who regularly attended a support group in her community described a place where she could fitin as a
parent: “It gives me comfort, just being at the group. | feel confident dealing with everyday life with me and my family. It
makes me more confident. Yeah, I'm doing the right thing for my kids, actually.” When ideal long-term outcomes were not
reached and hitting rock bottom happened frequently, caregivers described cycling backwards or losing ground: “I guess
my personal philosophy is if you're not moving forward you're actually going backwards. So | think without there being
some sense of moving forward then we're in trouble, | guess. Either in trouble or we're going backwards” [12].

Caregivers pointed to the need for students with FASD to see caregivers and teachers as working together
to reinforce consistent practices: "/ want school to work with me because with FASD kids, consistency is the
key [across domains]... because a lot of kids think that school and home are separate and that mom doesnt
know what goes on in the school and school doesnt know what goes on at home..." [18].

Second level theme Third level theme

The table continues on the next page
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Table 11 continued

First level theme
Study information/data

Parents experience a lack of knowledge about FASD, including related difficulties and problem
behaviours, among professionals (doctors, social workers, and educators) [4,6,9,10,12,14,16,17]
"All parents experienced the disability in terms of the lack of provision from professionals and services that
understood the diagnosis and could support the needs of the families and their children." [9].

“Many of the families reported difficulties in getting appropriate and sufficient support from professionals they met. This
included doctors, social workers and educators. This led to greater perceived difficulties and the impression that they had
nowhere to turn to obtain answers about how to best support their children” "Often families reported that as a result of this
lack of knowledge about FASD, they were blamed for poor parenting rather than supported by professionals” [16].

Caregivers living in poverty were less likely to be seen as adequate parents and more likely to be blamed when their children did
not fit in at school. They did not have the resources to buffer the images seen by school personnel. A single father who indicated
he was "on welfare, with five hundred and three dollars of support with two kids," described his difficulties: The principal that was
there [said], "The kids [children] got dirty clothes." But listen what happened that time, okay. Upstairs, there was only one washer,
two dryers for eighteen apartments. Now when you get family allowance you've got to be there early in the morning because, if
you're not, you can't wash your clothes. Now me, two kids, it gets piled up there and then, okay, | got like Monday they sprayed
my place there [for lice] three weeks in a row. | got still twelve loads of laundry to do but the laundry room is always busy.

Do it at the laundromat? Do you know how much it costs at the laundromat? One dollar and fifty cents to wash,
one dollar and fifty cents to dry. [12]

“It was also common for the professionals to confuse FAS with Down syndrome (because of the similar facial characteristics)
or ADHD." [4]

"The women said that since the teachers had little or no knowledge of FASD, the disabled child was labelled as lazy, naughty,
spoilt, and dumb.” They appeared unable to comprehend that the child's behaviour was not of his or her own making [4].

Unfortunately the majority of participants felt that doctors lacked knowledge of FASD and were therefore not very helpful [17].

De (ldrarna i grundskolan) tyckte det var beteendesvarigheter hela tiden a... De férstod inte hans svarigheter heller...
/.../ sen fick han ju en till diagnos, och da fick han autism ocksa. Han hade FAS och sprakstérning fran bérjan, och sa
fick han Autism ocksa och ADD... och da fick han ju kommattill en liten grupp dér de hade special utbildning och det
var ju som... Sa det var helt, det var helt en helt férvandlad kille, han blev tryggare liksom. (Férélder 6) [14].

Study informtaion/data continues on the next page

Second level theme Third level theme

Parents experience
lack of understanding
and knowledge
about FASD among
professionals and
feel blamed for

bad parenting

The table continues on the next page
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Table 11 continued

First level theme
Study information/data

Study informtaion/data continued

Many of the parents felt that they did not receive the help they needed from the social service agencies.” — theme Limited or No Support.

"Alan's parents expressed their frustration over the lack of support: “We are on our own. No one understands our situation, In fact, we feel
like they blame us for Alan's behaviour. We call [the social service agency] and they say that there are no services for kids with FAS." [10]

"We'd had a long battle with [child] at doctors and paediatricians (...) Yeah and you know all the doctors all fobbed it off saying ‘No it
will be right'. We went to occupational therapy for a bit and they said 'She'll be right, she'll be right'. But things were just not right.

“But they [the school] didn't understand, when you withdraw the support (...), even though you might get them to a certain point,
always need that support. So they just though they would give her an intense program, like a reading recovery program and that
she would be fixed." [6]

Second level theme

Third level theme

Biological mothers experience that there is little or no knowledge of the syndrome among the police [4]
The eldest mother, who was working full-time, recalled her encounter with the police: “I'm trying to work and he was pinching
my car and pinching my little scooter... Taking off at nine and of course, they said "Why aren't you watching him?" and | said
"You have to sleep sometimes”.
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Table 12 GRADE-CERQual Evidence Profile for each finding. Third level theme: parent’s experiences regarding society in their role as parents to a child with FASD.

Summary of
review finding

Methodological
limitations

When taking a Moderate
child onboard, methodological
adoptive and limitations

foster parents
were not
given enough
information by

4 studies with
moderate limitations
(limited information

il work regarding data
:ﬁc'ﬁ Wl(t)F: ers or analysis or data
€ health care analysis was

that their child had
FAS/FASD or its
potential impact

performed by only
one author and/

or lack of reporting
on researcher
reflexivity)

1 study with
serious limitations
(lack of reporting
on researcher
reflexivity, unclear
methodological
description)

Adequacy

No to minor
concerns about
adequacy

Five studies that
together offered
moderately rich

data overall

Biological-,
adoptive- and
foster parents
were represented

Number of
participants
varied from
4+t0 30, in total 55

Coherence

No concerns
about
coherence

Relevance

Moderate concerns
about relevance

5 studies contributed
to this finding:

1 from Canada,
2 from UK,
2 from USA

Because of
uncertainty as to
what extent the
contextual factors
differed from the
Swedish context and
the uncertainties
whether todays
routines differ

CERQual
assessment of
confidence in

the evidence

Low confidence

Explanation of CERQual References

assessment

We have low confidence [3,7,9,10,16]
that when taking a child on

board, adoptive and foster

parents were not given

enough information about the

possibility that their child has

been exposed to alcohol or

the potential impact of this

5 studies contributed
to this finding:

1 from Canada,
2 from UK,
2 from USA

This finding was graded as
low confidence because of
moderate concerns regarding
methodological limitations
and serious concerns
regarding relevance

The table continues on the next page
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Table 12 continued

Summary of
review finding

Methodological
limitations

Adequacy

Relevance CERQual

assessment of

confidence in
the evidence

Explanation of CERQual References

assessment

Biological mothers
feel uninformed,
blamed, not
listened to and not
taken seriously

Moderate

methodological
limitations

1 study with
moderate limitations
(unclear reporting
on researcher

Moderate concerns
about adequacy

The finding is based
on several themes
from one study

Biological mothers
were represented

Moderate concerns Very low
about relevance confidence

1 study from New
Zealand contributed
to this finding

Because of
uncertainty as to

We have very low confidence [4]
that biological mothers' feel
uninformed, blamed, not

listened to and not taken

seriously. One study from New
Zealand contributed to this

finding. This finding was graded

as very low certainty because of

reflexivit ;
y) Number of what extent the moderate concerns regarding
participants was 8 contextual factors methodological limitations,
differ from other adequacy and relevance
countries including
Sweden, regarding
for example attitudes
towards drinking
Biological parents ~ No methodological ~ Serious concerns Moderate concerns Very low We have very low certainty that ~ [11]
recognize that limitations about adequacy about relevance confidence biological parents recognize that

FASD is related
to sociocultural
patterns

1 study with no
methodological
limitations

The finding is based
on one theme
from one study

Aboriginal mothers
were represented

Number of
participants was 8

1 study from
Canada contributed
to this finding

Because of
uncertainty as

to what extent
the contextual
factors differ from
other countries
including Sweden

FASD is related to sociocultural
patterns. One study from
Canada contributed to this
finding. This finding was graded
as very low certainty because of
moderate concerns regarding
relevance and serious concerns
regarding adequacy of data

The table continues on the next page
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Table 12 continued

Summary of
review finding

Parents striving
for a diagnosis
experience this
as a struggle

Methodological
limitations

Moderate
methodological
limitations

4 studies with
moderate limitations
(limited information
regarding data
analysis or data
analysis was
performed by

only one author
and/or lack or
unclear reporting
on researcher
reflexivity)

Adequacy

Minor concerns
about adequacy

Four studies that
together offered
moderately rich
data overall

Biological-,
adoptive- and
foster parents
were represented

Number of
participants
varied from
81031, in total 60

Coherence

No concerns
about
coherence

CERQual
assessment of
confidence in
the evidence

Relevance

Moderate
confidence

No concerns
about relevance

4 studies contributed
to this finding:

2 from Canada,
1 from Australia,
1 from New Zealand

Explanation of CERQual References

assessment

We have moderate confidence
that parents striving for

a diagnosis experience

this as a struggle

[3.4,6,15]

4 studies contributed
to this finding:

2 from Canada,
1 from Australia,
1 from New Zealand

The reasons for rating down
are moderate concerns with
regards to methodological
limitations and minor concerns
regarding adequacy

The table continues on the next page
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Table 12 continued

Summary of
review finding

Parents
experience lack of
understanding and
knowledge about
FASD among
professionals and
feel blamed for
bad parenting

Methodological
limitations

Moderate
methodological
limitations

7 studies with
moderate limitations
(limited information
regarding data
analysis or data
analysis were
performed by only
one author and/

or lack of reporting
on researcher
reflexivity,

1 study with
serious limitations
(lack of reporting
on researcher
reflexivity, unclear
methodological
description)

Adequacy Coherence

No to minor No concerns
concerns about about
adequacy coherence

8 studies that

together offered

rich data overall

Biological-,
adoptive- and
foster parents
were represented

Number of
participants
varied from
5to 84, intotal 148

Relevance CERQual
assessment of
confidence in

the evidence

Moderate
confidence

No to minor concerns
about relevance

8 studies contributed
to this finding:

2 from UK,

2 from Canada,

1 from USA,

1 from New Zealand,
1 from Sweden,

1 from Australia

Explanation of CERQual References

assessment

We have moderate confidence
that parents experience

lack of understanding and
knowledge about FASD
among professionals, and feel
blamed for bad parenting

[4.6,9,10,12,
14,16,17]

8 studies contributed
to this finding:

2 from UK,

2 from Canada,

1 form New Zealand,
1 from USA,

1 from Australia,

1 from Sweden

The reasons for rating down are
moderate concerns with regards
to methodological limitations and
no to minor concerns regarding
adequacy and relevance

The table continues on the next page
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Table 12 continued

Summary of
review finding

Parent stress out
the importance of
support to children
with FASD and
their parents from
professionals
within health

care, social care,
and school

Methodological
limitations

Moderate
methodological
limitations

7 studies with
moderate limitations
(limited information
regarding data
analysis or data
analysis were
performed by only
one author and/

or lack of reporting
on researcher
reflexivity)

1 study with
serious limitations
(lack of reporting
on researcher
reflexivity, unclear
methodological
description)

Adequacy Coherence

No to minor No to minor

concerns about concerns

adequacy about

Eight studies that coherence

together offered Data

rich data overall reasonably

Biological- consistent

adoptive- and across the
studies

foster parents
were represented

Number of
participants
varied from
4to0 84, intotal 125

CERQual
assessment of
confidence in
the evidence

Relevance

Moderate
confidence

No concerns
about relevance

8 studies contributed
to this finding:

4 from Canada,

1 from New Zealand,
1 from UK,

1 from USA,

1 from Sweden

Explanation of CERQual References

assessment

[3.49,10,12,
14,17 ,18]

We have moderate confidence
that parents stress out the
importance of support to
children with FASD and their
parents from professionals
within health care, social

care, and school

8 studies contributed
to this finding:

4 from Canada,

1 from New Zealand,
1 from UK,

1 from USA,

1 from Sweden

The reasons for rating down
are moderate concerns with
regards to methodological
limitations, and minor concerns
regarding adequacy




Table 13

Overview of first and
second level themes
regarding the third
level theme: Parents  parents experience respite care as a

experiences from respite  reprieve and family recreation [20] Parents experience
care interventions respite care as

beneficial for the
family, but experience
recurrent difficulties
in receiving it and
also a deficiency in
Parents wish for flexibility and coordination system coordination
around respite care [20]

Parents experiences from respite care interventions

First level theme Second level theme

Parents experience the process of seeking
respite as a recurrent issue [20]

Parents experience difficulties in getting respite,
which creates frustration and stress [20]
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Table 14 Study information/data, first level themes within the third level theme: parents experiences from respite care interventions.

Study information/data

Parents experience respite care as a reprieve and family recreation [20]

Respite allowed everyone in the home to have a brief reprieve before these demands became too much and led to the point
of 'breaking'. It was an opportunity to 'rest’, 'refresh’, 'relax’, 'refocus’, ‘regroup’ and ‘recharge’ — a break for the parent,

the child and the family as a whole.

Second level theme Third level theme
Parents experience Experiences
respite care as beneficial  from respite care
for the family, but intervention

experience recurrent

difficulties in receiving
it and also a deficiency
in system coordination

Parents experience the process of seeking respite as a recurrent issue [20]

'Meeting the requirements' emerged as a bidirectional process, one in which providers had certain 'criteria’ that were required

of their potential clients, but also one in which the clients had certain expectations and needs that the providers had to meet. The
ability to pay for respite care emerged as an essential condition. Obtaining and co-ordinating funding with the types of care being
sought proved difficult for a number of the participants. There was a lack of uniformity or consistency in how respite was paid for.

A medical diagnosis was a common requirement of many respite services and funding schemes that parents had attempted to access.
This was problematic for those respondents who had been unable to obtain a diagnosis for their child because of their child's age,
erratic symptoms or lack of cooperation from diagnostic centres. As one parent recounted ‘the services are there;

you get the diagnosis you can have services'.

Age was another requirement that had posed difficulties for some participants.

Behavioural requirements posed by providers acted as a constraint in several cases, restricting access to both formal
and informal support.

The need for consistency surfaced as a requirement in the everyday lives of the participants' children. Because of this,
parents expressed a need for a consistent time, setting and provider for their children's respite placements.

A further requirement was the need for flexibility. Respondents expressed disparate needs in terms of the amounts and types
they felt they required as well as different conceptions of what the ‘perfect’ respite service would be for them. Embedded within
this was a concern over having to 'predict the future'.

Transportation and location was another critical issue.

Parents experience difficulties in getting respite, which creates frustration and stress [20]

Obtaining information and support, arranging funding and other requirements and getting respite care was often a lengthy and time-
consuming endeavour, leading to feelings of apprehension and confusion for many parents. Participants expressed frustration with
not knowing how to find respite care, who to approach, or what to ask about options available to them, and a great deal of uncertainty
about how the system functions. Caregivers used numerous strategies to find respite care and to navigate through the system.

The table continues on the next page
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Table 14 continued

Study information/data

Parents wish for flexibility and coordination around respite care [20]

Recognising the need or desire for respite support and, in turn, asking for help was not enough. Several respondents related situations
where they had approached others (including social workers, government funding agencies and physicians) for assistance with finding
respite care or 'meeting the requirements ‘and had been denied. Often, suggestions for other opportunities for assistance were not
provided. Some parents discussed their frustrations in being turned away by respite care providers after contacting them for help.

A common thread throughout the participants' accounts was a call for 'more’: more services, providers, accessibility, availability
and funding; more support for parents, follow-up, cultural sensitivity, communication and willingness to help; a need for more
options, flexibility, guidelines for providers; and streamlining, co-ordination and centralization in the delivery of respite support.

Some felt they needed respite, others did not; some felt that their needs were being met; others wanted additional support.

Regardless of the type or quantity of services being used or parents' evaluations of the degree to which their needs were
being satisfied, most were very grateful for the respite they had receive.

Second level theme

Third level theme
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Table 15 GRADE-CERQual Evidence Profile for each finding. Parents experiences regarding respite care.

Summary of
review finding

Parents experience
respite care as beneficial
for the family, but
experience recurrent
difficulties in getting it
and also a deficiency in
system coordination

Methodological
limitations

No to minor
methodological,
limitations

1 study with no or
minor limitations

Adequacy

Serious concerns
about adequacy

1 study
from Canada.
10 parents

Coherence

No concerns
about coherence

Relevance**

Moderate concerns
about relevance

1 study,
no geographical
spread

Swedish context
somewhat different

CERQual
assessment of
confidence in
the evidence

Very low confidence

Explanation Reference
of CERQual
assessment

1 study with, serious  [20]
concerns regarding
adequacy and

moderate concerns
regarding relevance




Referenser

1.

10.

11.

254

Stade B, Beyene ], Buller K, Ross S,
Patterson K, Stevens B, et al. Feeling dif-
ferent: the experience of living with fetal
alcohol spectrum disorder. J Popul Ther
Clin Pharmacol 2011;18:e475-85.

Salmon JV, Buetow SA. An exploration
of the experiences and perspectives

of New Zealanders with fetal alcohol
spectrum disorder. ] Popul Ther Clin
Pharmacol 2012;19:e41-50.

Sanders JL, Buck G. A long journey:
Biological and non-biological par-
ents’ experiences raising children with
FASD. ] Popul Ther Clin Pharmacol
2010;17:e308-e322.

Salmon J. Fetal alcohol spectrum
disorder: New Zealand birth mothers’
experiences. Can ] Clin Pharmacol
2008;15:€191-213.

Gardner J. Fetal Alcohol Syndrome.
MCN Am ] Matern Child Nurs
2000;25:252-7.

Chamberlain K, Reid N, Warner J, Shel-
ton D, Dawe S. A qualitative evaluation
of caregivers’ experiences, understanding
and outcomes following diagnosis of

FASD. Res Dev Disabil 2016;0.

Granitsas J. Experiences of adoptive
parents of children with fetal alcohol
syndrome. Clin Excell Nurse Pract
2004;8:22-8.

Watson SL, Hayes SA, Coons KD,
Radford-Paz E. Autism spectrum disor-
der and fetal alcohol spectrum disorder.
Part II: a qualitative comparison of
parenting stress. ] Intellect Dev Disabil
2013;38:105-13.

Whitehurst T. Raising a child with
foetal alcohol syndrome: Hearing
the parent voice. Br ] Learn Disabil
2012;40:187-93.

Ryan S, Ferguson DL. On, yet under,
the radar: Students with Fetal Alco-
hol Syndrome Disorder. Except Child
2006;72:363-79.

Johnston S, Boyle JS. Northern British
Columbian Aboriginal mothers: raising

adolescents with fetal alcohol spectrum
disorder. ] Transcult Nurs 2013;24:60-7.

12.

13.

14.

15.

16.

17.

18.

19.

20.

Swart S, Hall WA, McKee WT, Ford
L. Caregivers’ management of school-
ing for their children with fetal alcohol
spectrum disorder. Qual Health Res
2014;24:1540-52.

Michaud D, Temple V. The complexities
of caring for individuals with fetal alco-
hol spectrum disorder: The perspective of

mothers. ] Dev Disabl 2013;19:94-101.

Hagstrom. E, Lindberg. E. Det dr

inget pahittat, inget som gér 6ver och
det kan inte medicineras bort — En
studie om forildrars och skolkurator-
ers upplevelser kring hur barn med
alkoholskador beméts av samhiillet.
Kandidatuppsats. Géteborgs universitet.
Available from https://gupea.ub.gu.se/
handle/2077/44575. Downloaded
2016-08-23. 2016.

Watson S, Hayes S, Radford-Paz E,
Coons K. 'T'm hoping, I'm hoping...
Thoughts about the future from families
of children with autism or fetal alcohol
spectrum disorder in Ontario. ] Dev

Disabl 2013;19:76-93.

Mukherjee R, Wray E, Commers M,
Hollins S, Curfs L. The impact of
raising a child with FASD upon carers:
findings from a mixed methodology
study in the UK. Adoption & Fostering
2013;37:43-56.

Coons KD, Watson SL, Schinke R]J,
Yantzi NM. Adaptation in families
raising children with fetal alcohol spec-
trum disorder. Part I: What has helped.
J Intellect Dev Disabil 2016;41:150-65.

Poth C, Pei ], Job JM, Wyper K.
Toward Intentional, Reflective, and
Assimilative Classroom Practices with
Students with FASD. Teacher Educator
2014;49:247-264.

Ryan SM. Instructional Tips: Support-
ing the Educational Needs of Students
with Fetal Alcohol Spectrum Disorders.
TEACHING Exceptional Children Plus
2006;3:12.

Doig JL, McLennan JD, Urichuk L.
“Jumping through hoops’: parents’
experiences with seeking respite care for
children with special needs. Child Care
Health Dev 2009;35:234-42.

FETALT ALKOHOLSYNDROM (FAS) OCH FETALA
ALKOHOLSPEKTRUMSTORNINGAR (FASD) — TILLSTAND OCH INSATSER



SBU — Statens beredning for
medicinsk och social utvardering

webbplats: www.sbu.se ¢ twitter: @SBU_se * telefon: 08-412 32 00

RAPPORTNUMMER 258 ® PUBLICERAD 2016 *® ISBN 978-91-88437-00-6



	Sammanfattning och slutsatser
	1 	Syfte
	Introduktion
	Uppdraget
	Avgränsningar
	Syfte

	2 	Bakgrund
	Fetala alkoholspektrumstörningar (FASD) – en paraplyterm för flera tillstånd
	Diagnos och tillståndskriterier
	Svårigheter hos individer med FASD
	Omfattning av svårigheter 

	Samhällets stöd till barn och föräldrar
	Hälso- och sjukvård
	Insatser från socialtjänst
	Särskilt stöd i förskola och skola samt olika skolformer
	Habilitering

	Juridiska utgångspunkter för stöd i olika former

	3 	Metod för 
utvärderingen
	Samråd mellan myndigheter
	Litteratursökning 
och inklusionskriterier
	Populationer
	Interventioner
	Utfallsmått

	Metodik för bedömning av risk 
för systematiska fel (bias)
	Metoder för sammanvägning av resultat 
	Sammanvägning av kvantitativa resultat
	Dataanalys kvalitativ syntes

	Det vetenskapliga underlagets styrka
	Ekonomiska aspekter
	Etik
	Referensgrupp
	Brukarsamverkan med FAS-föreningen

	4 	Resultat – Beskrivning av tillstånden
	En systematisk översikt – Prevalens av funktionsnedsättningar och social situation hos personer som uppfyller kriterierna för FAS, pFAS, ARND eller ARBD
	FAS
	pFAS
	ND-PAE/ARND
	ARBD
	Betydelsen av ålder vid diagnossättande
	Evidensgraderade resultat
	Sammanfattning av resultat och kunskapsluckor

	Uppgifter från nationella register – en registerstudie 
	Inledning
	Metod
	Studiepopulationer
	Diagnosdefinitioner
	Psykofarmaka
	Jämförelser med ADHD och autism
	Resultat
	Diskussion

	En systematisk översikt – 
Upplevelser och erfarenheter hos personer eller anhöriga till någon som uppfyller kriterierna för FASD
	Upplevelser och erfarenheter hos personer med FASD
	Upplevelser och erfarenheter hos föräldrar till personer som uppfyllde kriterier för FASD
	Sammanfattning av resultat och kunskapsluckor

	Samhällskostnader som förknippas med FAS och FASD

	5 	Resultat – Utvärdering av insatser till barn och familjer
	En systematisk översikt – insatser till barn och familjer 
	Frågeställningar
	Resultat
	Vetenskapligt underlag för effekter 
av insatser till barn och familjer
	Utvärderade insatser
	Sammanfattning av resultat och kunskapsluckor

	En systematisk översikt – 
Upplevelser och erfarenheter 
av insatser till barn och familjer
	Erfarenheter och upplevelser av avlösarservice

	Samhällsekonomiska aspekter 
av insatser till barn och familjer

	6 	Upplevelser och erfarenheter ur ett svenskt perspektiv – svar från FAS-föreningen
	Individers och föräldrars upplevelser och erfarenheter av tillstånden
	Upplevelser av värdet av att få diagnos
	Föräldrars upplevelser och erfarenheter av föräldraskapet
	Individers och föräldrars upplevelser och erfarenheter i relation till samhället

	7 	Etiska aspekter kring diagnos och insatser
	Möjliga fördelar med diagnos ur ett vårdperspektiv
	Möjliga fördelar med diagnos för individen och familjen
	Diagnosens betydelse för att få insatser
	Populationsbaserad screening
	Diagnos utan speciell symtomuppsättning
	Skuldbeläggande till följd av etiologisk diagnos
	Individfokusering 
på ett socialt problem?
	Potentiell undanträngningseffekt
	Diagnos, habilitering och autonomi
	Etiska aspekter på habilitering
	Etiska aspekter på familjestöd
	Sammanfattning av etiska aspekter på diagnos och insatser

	8 	Diskussion
	Syfte och metodologiska aspekter
	Vad visar utvärderingen?
	Förekomst av funktionsnedsättningar vid specifika FASD-tillstånd, livssituation och samhällsekonomi
	Effekten av insatser till barn och familjer 

	Etiologi – en svårighet 
vid tillstånd som FASD
	Kunskapsluckor
	Framtida forskning och praxis

	9 	Projektgrupp, externa granskare, referensgrupper, råd och nämnd
	Sakkunniga
	SBU
	Myndighetsgrupp/styrgrupp
	Externa granskare
	Referensgrupp
	Referensgrupp – Etik
	Bindningar och jäv
	SBU:s vetenskapliga råd – Eira
	SBU:s nämnd

	10 	Ordförklaringar och förkortningar
	11 	Referenser



