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_Resumo

As anomalias congénitas (AC) e a paralisia cerebral (PC) sao impor-
tantes causas de mortalidade e morbilidade infantil, bem como de
incapacidade a longo prazo. A participacdo das familias e cuidado-
res de criancas com estas condicdes na investigacdo e no estabele-
cimento das suas prioridades pode ser importante para revelar ques-
toes e aspetos nao considerados. No ambito do projeto EUROIlinkCAT
que pretendeu, entre outros objetivos, promover a participacao das
familias na partilha e disseminacao de prioridades de investigacao,
apresentam-se os resultados de um estudo sobre 0s aspetos que mais
preocupam 0s pais e a percecdo destes relativamente 3 agenda de
investigacao. O estudo descritivo, transversal, foi realizado com uma
amostra de conveniéncia de pais de criancas diagnosticadas com uma
AC, incluida num de quatro grandes grupos (anomalias cardiacas gra-
ves, espinha bifida, fendas orofaciais e sindrome de Down) e, ou, com
PC. Foi construido um questionario online, semiestruturado, acessivel
através de uma hiperligacdo, destinado a ser respondido pelos pais
de criancas com AC e, ou, PC. A hiperligacao foi enviada aos pontos
focais de cinco associacdes portuguesas, que a disseminaram junto
dos seus associados. Apresenta-se uma andlise descritiva para um
conjunto de perguntas fechadas. As familias de criancas com uma das
AC estudadas ou com PC preocupavam-se, sobretudo, com os aspe-
tos sociais e com o desenvolvimento global das criancas. Considera-
ram que a investigacdo se centra em aspetos da saide e ndo tanto na
qualidade de vida ou no desenvolvimento social das criancas e que
nao hd uma interacao com as familias.

__Abstract

Congenital Anomalies (CA) and Cerebral Palsy (CP) are important
causes of infant mortality and morbidity, as well as long-term disa-
bility. The participation of families and caregivers of children with
these conditions in research and the definition of research priorities
can be essential to point out not considered issues. The study is de-
veloped, partly, within the scope of the EUROIinkCAT project, which
also aimed to promote a reciprocal relationship between families
and researchers. The study focused on aspects that most concern pa-
rents over their children conditions and their perception concerning
the research agenda. The cross-sectional descriptive study was con-
ducted with a convenience sample of parents of children diagnosed
with four groups of CA (severe heart anomalies; spina bifida; orofa-
cial clefts and Down syndrome) and/or CP. A semi-structured online
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questionnaire to be answered by parents was sent by web link to
focal points of five Portuguese associations. Descriptive analysis is
presented for the closed-ended questions. Families of children with
one of the included CA or with CP were mainly concerned with the
social aspects and global development of their children. They per-
ceived no interaction between research and families and believed
research focused almost solely on health and not as much on qua-
lity of life or social development.

_Introducdo

As anomalias congénitas (AC) e paralisia cerebral (P()
sao importantes causas de mortalidade e morbilidade
infantil, bem como de incapacidade a longo prazo (1.2).

O projeto EUROIINkCAT (Establishing a linked European
Cohort of Children with Congenital Anomalies), foi
desenvolvido por 21 registos de anomalias congéni-
tas de base populacional, situados em 13 paises euro-
peus, tendo sido utilizada a metodologia e os critérios
de qualidade do European Surveillance of Congenital
Anomalies (EURQCAT). Entre outros objetivos, preten-
dia promover a interacao entre as familias e os profis-
sionais na partilha e disseminacao de prioridades re-
levantes de pesquisa e os resultados da mesma, com
foco em algumas anomalias congénitas especificas (3).
O presente estudo decorre da implementacdao do
EUROIinkCAT em Portugal e teve como objetivo identi-
ficar a percecao de pais e cuidadores sobre o papel da
investigacdo e interacdo com a comunidade cientifica,
em relacdo aos aspetos que preocupam as familias.

A investigacdo, que ndo se foque necessariamente
nas familias, ndo tem como prdtica comum incluir as
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mesmas no desenvolvimento dos estudos, contudo as
familias tém um amplo conhecimento das condicoes
das criancas de quem cuidam, bem como dos desafios
que decorrem da sua vida quotidiana (4,5). Um estudo
anterior sobre o envolvimento dos pais na investiga-
cdo em saude identificou, entre as questoes indicadas
pelos pais, aspetos de que os investigadores nao esta-
vam cientes ou que nao eram valorizados (5.6),

_Objetivos

O objetivo do estudo foi descrever a percecao de pais
e cuidadores de criancas com anomalias cardfacas gra-
ves, espinha bifida, fenda Iabio-palatina, sindrome de
Down ou paralisia cerebral, sobre a investigacao e o seu
impacto no dia-a-dia das criancas e das suas familias,

em relacdo aos aspetos que mais preocupam 0S pais.

_Métodos

0 estudo descritivo, transversal, foi realizado com uma
amostra de conveniéncia de pais de criancas diagnos-
ticadas com quatro grupos de AC (anomalias cardiacas
graves, espinha bifida, fenda Iabio-palatina, sindrome

de Down) ou com PC.

um questiondrio online, semiestruturado, foi enviado
por meio de uma hiperligacao para os pontos focais de
associacOes de pais e instituicoes profissionais em Por-
tugal (Pais21 - Down Portugal; Associacdo Spina Bifida
e Hidrocefalia de Portugal; Associacdo Coracao Feliz;
Associacdo Portuguesa dos Amigos das Criancas Porta-
doras de Fendas Labio-Palatinas; a Federacdo das Asso-
ciacdes Portuguesas de Paralisia Cerebral e o Centro de
Reabilitacao de Paralisia Cerebral Calouste Gulbenkian).
Entre 5 e 27 de maio de 2018, o questionario foi disse-

minado pelos pontos focais junto das familias.

No questionario incluiu-se: a) um conjunto de qua-
tro itens que avaliaram, numa escala de 5 pontos do
tipo Likert, o grau de preocupacao dos pais e cuida-
dores sobre os diferentes aspetos do crescimento e
desenvolvimento das criancas; b) um conjunto de
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oito itens, avaliados numa escala do tipo Likert, que
possibilitaram avaliar a percecdo de pais e cuida-
dores sobre a inclusao de aspetos, para si conside-
rados importantes na prdtica da investigacao pela
comunidade cientifica (escala de 4 pontos, “completa-
mente” a “de forma alguma”).

_Resultados

Ao todo, foram recebidos 254 questiondrios, dos quais
153 (60%) tinham preenchido as subseccoes considera-
das. A maioria dos respondentes eram mulheres (89%),
entre 0s 34 e 0s 54 anos (77%), casados ou em unido
de facto (79%) e com o 12° ano de escolaridade (66%).

Mais de metade dos pais (>60%) mostrou um grau de
preocupacao elevado com todos os aspetos questiona-
dos, mas foram o0s aspetos sociais (75,5%) e aqueles
relacionados com o desenvolvimento global da crianca
(73,5%), os que foram mais frequentemente conside-

rados como “mais preocupantes” (grafico 1).

0 grafico 2 apresenta os varios itens relacionados com
a percecao de reqularidade na pratica da investigacao
de aspetos que as familias consideraram importantes.
Para a maioria dos respondentes, a investigacao cen-
tra-se sobretudo em questdes de salide (84,4%). Ainda
assim, quase metade considerava que parte da investi-
gacao se centra no desenvolvimento social (47%) e na
qualidade de vida (47,5%).

Para 43,2% dos respondentes, as experiéncias das
familias sao tidas em conta na investigacdo, ainda que
para cerca de um terco ndo existisse uma comunicacao
entre a investigacao e as familias: ndo existindo incen-
tivo por parte dos investigadores na participacao ativa
dos pais (62,1%); nao se observando a transmissdo da
informacao do que vai sendo investigado (62,6%) ou a
comunicacao dos resultados de investigacao as fami-
lias (66,9%).
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Grafico 1 [ Distribuicdo das frequéncias quanto ao grau de preocupacdo (muita e pouca) de pais e
cuidadores, do impacto da anomalia congénita ou paralisia cerebral nos aspetos sociais,
de desenvolvimento global, nos cuidados de saide imediatos ou a longo prazo (n=153).
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Grafico 2 [ Distribuicao da frequéncia de pais e cuidadores quanto a regularidade na prética da investigacdo da
comunidade cientifica de aspetos que consideraram importantes, na drea das anomalias congénitas

e paralisia cerebral (n=153).
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_Conclusao

De modo geral, as familias de criancas com anoma-
lias cardiacas graves, espinha bifida, fenda I3bio-pala-
tina, sindrome de Down ou com paralisia cerebral (PC)
preocupavam-se, sobretudo, com 0s aspetos sociais e
o desenvolvimento global das criancas. Este resultado
pode significar que as questdes de satide, no momen-
to de resposta ao questionario, se encontravam relati-
vamente acauteladas. Por outro lado, estes sao aspe-
tos que outros estudos tém também identificado como
sendo relevantes - cuidadores tendem a valorizar a in-
formacao sobre o desenvolvimento global e a integra-
cdo social, posicionando-se numa perspetiva mais glo-
bal (5.7), ainda que a manutencao de um “bom estado
de saude” também seja reconhecido (6).

Os resultados indicam ainda que, para os respondentes
e apesar da importancia da investigacdo noutras areas,
a temdtica da investigacao se centraria sobretudo em
questdes de saude e nao tanto na qualidade de vida ou
no desenvolvimento social. Para mais de metade dos
respondentes, hd a percecao de que a comunidade cien-
tifica e a investigacao na drea das anomalias congénitas
(AC) e da PC, é algo que decorre 3 parte das familias.

Os estudos tendem a indicar alguma incongruéncia
entre as prioridades de investigacao da comunidade
cientifica e as respostas que as familias sentem ser
necessarias para melhorar a qualidade de vida, global-
mente (4.6). Antecipando a dificuldade de definir uma
agenda de investigacdo apenas nas necessidades sen-
tidas pelos cuidadores, ndo deixa de ser necessario
repensar o contributo daqueles que beneficiam dos
resultados de investigacao.
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