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RESUME

Médecin et MCUPH a I'Institut Universitaire de Réadaptation Clemenceau, mes travaux de recherche
sont motivés et guidés par (1) les problématiques que je rencontre au quotidien avec les patients
ayant des troubles cognitifs et (2) les problématiques méthodologiques de mes collegues MPR
(médecine physique et de réadaptation), et rééducateurs paramédicaux, qui m’ont amenée a
développer le versant méthodologique de mon activité d’enseignement et de recherche.

Travaillant dans un service universitaire médico-social (EMOI-TC) ayant pour vocation d’accompagner
les patients ayant des troubles cognitifs aprés Iésion cérébrale acquise a reconstruire un projet de
vie, mes sujets de recherche actuels touchent autant a ma spécialité médicale (MPR), qu’a la
psychothérapie (régulation émotionnelle notamment), la neuropsychologie (rééducation des
fonctions exécutives notamment) et a la recherche sur le médico-social et ses aspects de sciences
humaines et sociales (pour lesquelles je collabore avec des collegues de psychologie et psychiatrie,
mais également philosophie et linguistique). Dans mes choix de projets, le premier critére est de
répondre a des connaissances manquantes pour les patients de notre unité (que ce soit en terme
organisationnel, interventionnel, méthodologique ou de recherche de sens), favoriser les recherches
transdisciplinaires et participatives, et impliquer des étudiants de différents domaines pour croiser
les regards (direction de mémoires de DES de MPR, mémoires de neuropsychologie, de psychologie
TCC, d’orthophonie et prochainement collaboration pour des mémoires de philosophie).

Mes questions de recherche ont été en lien avec la réalité clinique de mon activité de médecin MPR.
Initialement en MPR pédiatrique, je me suis intéressée aux conséquences du traumatisme cranien de
I’enfant sur les fonctions exécutives et les liens avec la mémoire prospective et la métacognition, et
la maniere de les rééduquer. Ces travaux m’ont surtout permis de réfléchir aux difficultés et biais des
méthodologies utilisées pour tester I'efficacité des rééducations cognitives. Ceci m’a permis de
développer des méthodologies alternatives de recherche clinique, en particulier le Goal Attainment
Scaling — GAS (groupe de méthodologies qui permet d’évaluer I'efficacité d’une intervention sur les
objectifs personnels des patients) et les Single-Case Experimental designs -SCED (méthodologie qui
vise a mesurer les effets d’'une intervention a I’échelle d’un individu, en utilisant des mesures
répétées, afin de comparer I'individu a lui-méme au lieu de raisonner a I’échelle de groupe).

Seront présentées ici les applications des SCED et de la GAS a des études que nous avons réalisées
dans des domaines tres différents de rééducation : rééducation de la communication dans I'aphasie
tres sévere ; rééducation de la planification chez I'adulte avec Syndrome de Prader Willi; guidance
interactive par vidéo feed-back de dyades parents-enfants avec Trouble du Spectre Autistique,
(PHRCI-18-014), rééducation des fonctions exécutives chez les enfants traumatisés craniens par Goal
Management Training (étude pGMT) et par COOP (PHRIP-19-0074) ; appareillage pour les amputés
trans-tibiaux - Essai clinique Unity: N of 1 trial multiples, prospectif, en double aveugle
multicentrique ; rééducation des amputations des champs visuels...

De fagon complémentaire a I'étude des fonctions exécutives « froides », cognitives, le fait d’avoir
rejoint en 2018 le laboratoire INSERM 1114 de Strasbourg et I'équipe de recherche clinque de
thérapie comportementale dialectique (TCD) du service de psychiatrie du CHU de Strasbourg, m’a
permis de me tourner vers les aspects dits « chauds », soit émotionnels et comportementaux, des
fonctions exécutives et des manifestations émotionnelles secondaires aux lésions cérébrales. La
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majeure partie de mes collaborations est donc actuellement en rapport avec les domaines de la
psychiatrie et de la psychothérapie. C’est ainsi qu’une étude pilote de régulation émotionnelle a vu le
jour - le projet transdisciplinaire, LA-REPT (libre arbitre et régulation émotionnelle pour tous) qui fera
I'objet d’une thése de psychologie (début en septembre 2021), plusieurs mémoires de master de
psychologie et d’orthophonie, et des mémoires de sciences humaines et sociales. Ce projet propose
de (1) explorer I'expérience du libre arbitre (propriété qu'aurait la volonté humaine de se déterminer
librement), en lien avec les émotions apres lésion cérébrale acquise, et les modifications de cette
expérience apres intervention de régulation émotionnelle par méthodologie qualitative; (2) évaluer
I'efficacité/ les bénéfices percus d’une intervention de régulation émotionnelle en groupe basée sur
les compétences de TCD pour les personnes accompagnées, pour leurs familles et pour leurs
interactions (systeme familial).

Cette HDR aborde également les problémes de reconstruction identitaire apres lésion cérébrale, les
problématiques des criteres d’inclusion dans les études de groupe des patients en désinsertion, les
critéres de jugement basés sur la qualité de vie.

Surtout, cette HDR se propose de montrer comment a travers les méthodologies GAS et SCED et a
travers la Thérapie Comportementale Dialectique, la recherche dans le domaine MPR et médico-
social en particulier peut étre au service de la (re)construction d’un projet de vie et au service de la
croissance post traumatique aprés lésion cérébrale acquise.

MOTS CLEFS : médecine physique et de réadaptation ; Goal Attainment Scaling ; Single-Case
Experimental designs; thérapie comportementale dialectique; lésion cérébrale acquise,
médico-social ; régulation émotionnelle ; psychiatrie ; psychothérapie ; traumatisme cranien.
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ABREVIATIONS

ACT : Acceptance and Commitment Therapy

AFTC : Association des Familles de traumatisés crdniens et cérébrolésés

AVC : Accidents Vasculaires Cérébraux

CIF : Classification Internationale du Fonctionnement de I’Organisation Mondiale de la Santé
CJ : Critére de jugement

CPT : Croissance Post-Traumatique

EMOI TC : Equipe multidisciplinaire d’Orientation et d’Insertion de personnes avec Troubles
Cognitifs avec lésion cérébrale acquise

EMS : Etablissement médico-social

FE : Fonctions Exécutives

GAS : Goal Attainment Scaling / Echelle d'Atteinte d'Objectif

GEM : Groupe d’Entraide Mutuelle

GREMO : Groupe de Régulation EMOtionnelle

IPA : Interpretative Phenomenological Analysis

IURC : Institut Universitaire de Réadaptation Clemenceau

LCA : Iésion cérébrale acquise

LiLPA : Laboratoire de Linguistique, Langues, Parole de I’Université de Strasbourg
PEC : Prise en charge

QOLIBRI: Quality Of Life after BRain Injury

SAMSAH : Service d’accompagnement médico-social pour adultes handicapés

SCED : Single-Case Experimental Design

SOFMER : Société Frangaise de Médecine Physique et de Réadaptation

TC : Traumatisme Crdnien

TCC : Thérapies Cognitivo-Comportementales

TCCE : Thérapie Comportementale Cognitive et Emotionnelle

TCD : Thérapie Comportementale Dialectique

UEROS : Unité d’évaluation de réentrainement et d’orientation sociale et professionnelle
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INTRODUCTION

Médecin MPR et MCUPH a l'Institut Universitaire de Réadaptation Clemenceau, mes travaux de
recherche sont motivés et guidés par (1) les problématiques que je rencontre au quotidien avec les
patients ayant des troubles cognitifs et (2) les problématiques méthodologiques de mes collégues
MPR et rééducateurs paramédicaux, qui m’ont amenée a développer le versant méthodologique
de mon activité d’enseignement et de recherche.

Travaillant dans un service universitaire médico-social (EMOI-TC) ayant pour vocation
d’accompagner les patients ayant des troubles cognitifs aprés lésion cérébrale a reconstruire un
projet de vie, mes sujets de recherche actuels touchent autant a ma spécialité médicale (MPR :
médecine physique et de réadaptation), qu’a la psychologie (régulation émotionnelle notamment),
la neuropsychologie (fonctions exécutives notamment) et a la recherche sur le médico-social et ses
aspects de sciences humaines et sociales (pour lesquelles les collaborations actuelles comprennent
des collegues de psychologie et psychiatrie mais également philosophie et linguistique ).

Dans mes choix de projets, les premiers critéres sont de :

-répondre a des connaissances manquantes pour les patients de notre unité (que ce soit en termes
organisationnel, interventionnel, méthodologique ou de recherche de sens)

-favoriser les recherches transdisciplinaires et participatives,

-impliquer des étudiants de différents domaines pour croiser les regards (direction réguliere de
mémoires de DES de MPR, mémoires de neuropsychologie, de psychologie TCC, d’orthophonie et
prochainement collaboration pour mémoires de philosophie)

Cette HDR est donc organisée selon ces objectifs, ayant en commun la compréhension, la
recherche et la validation de moyens pour construire un projet de vie aprés lésion cérébrale.

Gagner N Promouvoir un environnement familial validant
En sens de la vie & Soutenir les aidants
GREMO famille- chapitre I11.7 Soutenir, rééduquer, compenser
M les Fonctions Exécutives
" & e zﬁ‘"“

Croissance post traumatique
- chapitre Ill. 6

Rééducation fonctions exécutive
—chapitre |

Choisir,

Libre arbitre & Objectif = wxwm Axer les prises en soins sur des
auto-détermination Aider les personnes objectifs personnalisés
a (re)Construire

Libre arbitre — chapitre 11l.5 - . N GAS - chapitre I1.1
dﬂm‘:‘ . un projet de vie
. n " . aprés lésion cérébrale Wi Tester les efficacités des prises
Mieux réguler ses émotions en soins de maniére

TCD — chapitre 111.4 g j E’\ individualisée et rigoureuse
SCED - chapitre 11.3
Choisir son comportement
Intégrer son expérience pour Donner les moyens de reconstruire
se reconstruire

TCC de 3éme génération — Anosognosie et mémoire EMOI-TC - chapitre I1l.1
chapitre 111.3 autobiographique — chapitre 111.2

au lieu d’étre balloté par
ses pensées

TCC : Thérapie Comportementale Cognitive ; TCD : Thérapie Comportementale Dialectique
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I) RECHERCHE PASSEE

Ma these réalisée auprées de Mathilde Chevignard a Paris VI et de Jonathan Evans a Glasgow
s’intitulait « Fonctions Exécutives (FE), Mémoire Prospective et Métacognition chez I'enfant
traumatisé cranien : évaluation, caractérisation et rééducation. » Les FE se définissent comme un
ensemble de fonctions cognitives élaborées intervenant dans le comportement intentionnel,
organisé, volontaire, dirigé vers un but et la gestion des activités non routiniéres. Cette thése m’a
permis d’explorer deux aspects particuliers des FE : la métacognition (capacité a réfléchir a sa propre
cognition, monitorer sa pensée, la controler et étre conscient de ses limites lors de I'exécution d’une
tache) et la mémoire prospective, c’est a dire la capacité a se rappeler ce que I'on doit faire a un
moment donné.

Executive functions following severe childhood traumatic
brain injury — the TGE prospective longitudinal study: age at
injury vulnerability periods. Agata Krasny-Pacini, Mathilde
Chevignard, Sabine Lancien, Sylvie Escolano, Anne Laurent-
Vannier, Maria De Agostini, Philippe Meyer. Ann Phys Rehabil
Med. 2017 Apr;60(2):74-82.

La premiere partie de ma thése utilisait une
cohorte d’enfants ayant eu un traumatisme
cranien (TC) grave, la cohorte TGE (Trauma
Grave de I'Enfant) et avait permis de
confirmer les résultats de Crowe[1-3], et

constater que les FE sont plus séverement

Ecological Assessment of Everyday Executive Functioning at
Home and at School Following Childhood Traumatic Brain
Injury Using the BRIEF Questionnaire. Chevignard M,
Kerrouche B, Krasny-Pacini A, Mariller A, Pineau-Chardon E,
Notteghem P, Prodhomme J, Le Gall D, Roulin JL, Fournet N,
Roy A. J Head Trauma Rehabil. 2017 Nov/Dec;32(6):E1-E12

atteintes lorsqu’elles sont lésées dans une
période de développement rapide (cf.
ci-dessous). D’autre part, les
résultats confirmaient I'intuition clinique
que [l'utilisation de tests papier-crayon
(pourtant largement utilisés pour évaluer,
dépister et suivre le syndrome dysexécutif
de lI'enfant) sous-estiment largement les
conséquences du TC sur la vie quotidienne
(cf. figures ci-dessous).

figure

Les enfants agés de 7-9 and et 13-15 ans
(période de développement rapide des FE) au
moment du TC ne montraient pas de progres
dans leur FE entre 3 mois et 24 mois post-TC :

Le composite score de FE basé sur des tests papier-crayon
(rectangle blanc) n’était pathologique que 3 mois post-TC,
alors que le score incluant des mesures plus écologiques
(rectangle noir) restait pathologique a 24 mois :

Mean progres in EF Z-score
T

.j%i%

-05 T T !
36 79 10-12 13415

Age at injury

Error Bars: 95% CI

[ performance-based EF
ore

global EF score
0,0

-0,54

Z-score mean

T T
3 12 24
Assessment Time (months post injury)
Error bars: 95% Cl

13 HDR Agata Krasny-Pacini, Université de Strasbourg, 2022




Deuxiémement, ma thése avait montré
les conséquences du TC et du syndrome
dysexécutif sur la mémoire prospective,
en montrant que les difficultés de
mémoire prospective sont de sévérité
telle que les adolescents cérébro-lésés
ont des difficultés similaires a celles
rencontrées par les jeunes enfants sains,
agés de 8-10 ans (cf. figure ci-dessous) et
que ces difficultés persistent a 7 ans post
TC.

Ecological prospective memory assessment in children with
acquired brain injury using the Children's Cooking Task.
Krasny-Pacini A, Servant V, Alzieu C, Chevignard M. Dev
Neurorehabil. 2015 Jul 29:1-6.

Prospective Memory seven years after severe childhood
traumatic brain injury - the TGE 2 prospective longitudinal
study. Agata Krasny-Pacini, Francillette Leila, Toure Hanna,
Brugel Dominique, Laurent-Vannier Anne, Meyer Philippe,
Evans Jonathan, Chevignard Mathilde. Dev Neurorehabil.
2017; 20(7):456-461

z=-0.508 p=0.643
[ | [ typically developping conirols
12 _ — ehildren with ABI
2

107 L
g 87 ]
o (=}
(%]
w
E‘ 8_
[
= -
@
> 671
=
3]
-]
o
wn
2
a4 -

7=-4:2 , p<0.001% 1=-2.9, p=0.003*
1
z=-1.3, p=0.18
o T T I
8-10 (N=17) 11-13 {N=33) 14-20 [N=37)
Age range

La métacognition et la mémoire prospective sont deux aspects particulierement importants pour les
techniques de rééducation fondées sur le modeéle de la négligence du but (« goal neglect »), que j'ai
utilisé dans cette these. Ce modéle considére que syndrome dysexécutif et difficultés de mémoire
prospective sont des présentations similaires du phénomeéne du « goal neglect ». Le « Goal
Management Training » (GMT) se fonde sur ce modeéle et tente de rééduquer le syndrome
dysexécutif en améliorant le maintien en mémoire prospective de I'objectif principal d’une tache
donnée. Le GMT utilise la métacognition pour compenser les difficultés exécutives et lutter contre la

négligence du but.
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Une revue de littérature m’avait permis de

executive  functions:

constater que le GMT semble efficace chez les
adultes dysexécutifs cérébro-lésés, lorsque cette
méthode est associé a des taches écologiques et
le travail d’objectifs personnalisés. Chez I'enfant,
dont la métacognition ne mature que trées tard (a
I’adolescence voire au début de I'dge adulte), ce
type d’approche n’avait jamais été évalué.

La partie interventionnelle de ma these a consisté en |'adaptation du
GMT a l'enfant et en explorant son efficacité sur la mémoire
prospective et les FE, et en particulier les capacités d’adaptation a
une tache nouvelle. La méthodologie était un design en mesures
répétées sur 5 enfants avec traumatisme cranien sévere ancien.

Cette étude confirmait la difficulté de rééduquer les FE, et alertait sur
le risque de juger efficaces des interventions au cours desquelles les
sujets s'améliorent par effet d’apprentissage des tests et effet
d’enthousiasme, sans amélioration de leurs réelles capacités a utiliser
efficacement leurs FE en situation de tache nouvelle. En effet les
enfants s’amélioraient sur la tache écologique du gateau au chocolat
(cf. figure ci-dessous), mais qui était devenue familiere probablement
sur les 5 passation (les enfants étaient évalués a 2 reprises avant
I'intervention — B1 et B2, immédiatement aprés -R1, a3 m-R2 et a 6
mois-R3). En leur proposant une tache appariée sur le nombre
d’étapes, ingrédients, ustensiles et utilisant le méme contexte
(recette de cuisine de sablé alsaciens « Bredele » -R3 Christmas
Biscuits), ils revenaient au méme nombre d’erreurs qu’en pré-
intervention, suggérant que l'intervention n’avait pas amélioré le
cceur de ce que sont les fonctions exécutives : I'adaptation a la
nouveauté, et que les effets bénéfiques étaient plutét liés a un
surapprentissage des taches.
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Goal Management Training for rehabilitation of

a systematic review of

effectiveness in patients with acquired brain injury.
Krasny-Pacini A, Chevignard M, Evans J. Disabil
Rehabil. 2014;36(2):105-16. Epub 2013 Apr 18. Review.

Context-sensitive goal
management  training  for
everyday executive dysfunction
in  children after severe
traumatic brain injury. Krasny-
Pacini A, Limond J, Evans J,
Hiebel J,  Bendjelida K,
Chevignard M. J Head Trauma
Rehabil. 2014 Sep-
Oct;29(5):E49-64.

R3 Christmas Biscuits


http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/23597002
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/23597002
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/23597002
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/24495918
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/24495918
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/24495918
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/24495918
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/24495918
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Dans cette étude j'avais
utilisé une méthodologie de
type Lignes de Base
multiples (single case
experimental design -SCED) ,
qgue j’'ai utilisée de maniere
trés imparfaite et
incomplete: absence de
randomisation introduction
non-séquentielle du
traitement (Trait vertical sur
la figure ci-contre),
utilisation d’aides visuelles
quasi-statistiques ne
prenant pas en compte les
biais liés aux tendances a
I'amélioration en baseline
(traits pointillés horizontaux
représentant la  « Two-
Standard deviation band »)...
etc.

La mesure répétée était une
tache de mémoire
prospective qui consistait a
donner la féte du jour (SDT -
Saint Day Task) par SMS a
trois moments
prédéterminés dans la
semaine.

Cependant ma thése m’a
permis de découvrir
I’énorme potentiel des
SCED que j’ai développé
comme un des axes
principaux de recherche et
enseignement (cf. section
dédiée plus bas dans le
chapitre Méthodologie) de
maniére plus rigoureuse.



Cette étude pilote, la veille de littérature sur les rééducations des fonctions exécutives m’ont permis
de rédiger plusieurs articles et chapitres d’ouvrages, visant a synthétiser le niveau de preuve de
différentes approches du syndrome dysexécutif en rééducation, et surtout a communiquer sur les
biais méthodologiques a prendre en compte dans I'évaluation de programmes de rééducation, en
particulier chez I'enfant et en particulier dans les fonctions exécutives.

Executive Function Interventions. Agata Krasny-Pacini, Jennifer Limond, Mathilde Chevignard. Cognitive

Rehabilitation in Pediatric Neurological Disorders. 2018. Editors: G. Locascio and B. Slomine. Cambridge
University Press.

Rehabilitation Of Executive Functions. Jacoba Spikman, Agata Krasny-Pacini, Jennifer Limond, Mathilde
Chevignard. International Handbook of Neuropsychological Rehabilitation, Editors: Barbara A Wilson, Caroline
van Heugten, Jill Winegardner, and Tamara Ownsworth. 2017. Routledge Taylor & Francis group.

Considérations pratiques sur les difficultés méthodologiques inhérentes aux protocoles de rééducation chez
I'enfant. A. Krasny-Pacini, J. Limond, M. Chevignard. A.N.A.E n°146, juin 2017.

Rééducations métacognitives du syndrome dysexécutif. Agata Krasny-Pacini. Les fonctions exécutives du

traumatisé crénien adulte: du trouble cognitif aux troubles de comportement. Saurapms medical. 2019 Ed.
Claire Jourdan, Xavier De Boissezon, Philippe Azouvi, Vincent Brun.

Troubles des fonctions exécutives. Arnaud Roy, Jean-Luc Rolin, Nathalie Fournet, Agata Krasny-Pacini Mathilde

Chevignard. Traité de Neuropsychologie de I’Enfant, 2éme édition — version révisée et augmentée, Editions De
Boeck. Editeurs: Steve Majerus, Isabelle Jambaqué, Laurent Mottron, Martial Van der Linden, & Martine
Poncelet. In press.

Meéthodologie de la rééducation cognitive _en neuropsychologie de I’enfant. Charlotte Seguin, Mathilde

Chevignard, Line Pfaff & Agata Krasny-Pacini. Traité de Neuropsychologie de I'Enfant, 2éme édition — version
révisée et augmentée, Editions De Boeck. 2020. Editeurs: Steve Majerus, Isabelle Jambaqué, Laurent Mottron,
Martial Van der Linden, & Martine Poncelet.

Méthodologie de la rééducation. E. Peyroux et A. Krasny-Pacini. Rééducation cognitive chez I’enfant - Apport

des neurosciences, méthodologie et pratique. 2018. Editions De Boeck. Editeur Charlotte Seguin.

Rééducation des fonctions exécutives chez I'enfant cérébro-lésé. A. Krasny-Pacini, J. Limond, M. Chevignard.
A.N.A.E., 2016; 141; 185-197

Interventions visant a améliorer le fonctionnement exécutif chez I'enfant cérébro-lésé, chapitre 18 (p.286-310),
M. Chevignard, A. Krasny-Pacini, H. Lebrault. in Les fonctions exécutives de I'enfant sous la direction d'A. Roy,
N. Fournet, D. Le Gall et JL. Roulin. DeBoeck Ed., collection Neuropsychologie, septembre 2021

Cognitive Training Targeting Planning Dysfunction in Adults
With Prader-Willi Syndrome: Brief Report of a Study
Protocol. Séverine Estival, Agata Krasny-Pacini , Virginie

Dans les suites de ma theése, jai pu

poursuivre en post-doc a Bordeaux, en

adaptant le GMT cette fois-ci a des adultes
avec un trouble neurodéveloppemental et
co-encadrant la thése de psychologie
cognitive de Séverine Estival, en utilisant les
méthodologies GAS et SCED qui seront

décrites dans le chapitre suivant.
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Laurier, Céline Maugard, Denise Thuilleaux, Virginie Postal.
Dev Neurorehabil 2019 Nov;22(8):569-575.

Improvement of Planning Abilities in Adults with Prader-Willi
Syndrome: A Randomized Controlled Trial. Séverine Estival,
Virginie Laurier, Fabien Mourre, Virginie Postal. Dev
Neurorehabil. 2021 Oct;24(7):478-493.
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https://www.livres-medicaux.com/auteur/8858-azouvi
https://www.livres-medicaux.com/auteur/12419-brun

1) METHODOLOGIES DES RECHERCHES PASSEES, FUTURES ET EN COURS

1. GOAL ATTAINMENT SCALING (GAS)

Mes travaux se sont attachés a rendre le plus rigoureux possible des critéres de jugement plus
écologiques ou en tout cas plus représentatifs de vie quotidienne des patients que les classiques
tests papier crayon souvent utilisés en cognition.

Le Goal Attainment Scaling est un groupe de méthodologies qui permet d’évaluer I'efficacité d’une
intervention sur les objectifs personnels des patients. Des collaborations nombreuses (en particulier
avec Rachel Bard-Pondarré, Fabienne ROUMENOF, Charles Pradeau, Jonathan Evans, Mathilde
Chevignard, MacKay Solhlberg, Hélene Lebrault, Claire Villepinte, Marie-Eve Isner, Céline
Bonnyaud...) sur cette thématique ont nourri ma réflexion et contribué aux articles et aux revues de
littérature sur la GAS [4-6], a son application a différents champs de rééducation, non seulement
cognitive [7,8] mais aussi motrice [9], a structurer et dispenser des enseignements (avec Rachel Bard-
Pondarré, Fabienne ROUMENOF et Charles Pradeau) pour les équipes cliniques et de recherche qui
souhaitent l'utiliser comme CJ. Plus largement, j'utilise ce critére de jugement pour les projets
d’études futures (cf. chapitre 1V). J’ai récemment coordonné et co-écrit un article de revue
didactique avec 3 autres Universités (Bard et al., soumis) pour en clarifier I'usage en rééducation.

Objectif Article/chapitre d’ouvrage

Faire connaitre la GAS et son intérét en MPR Goal attainment scaling in rehabilitation: a literature-
based update. Krasny-Pacini A, Hiebel J, Pauly F, Godon
S, Chevignard M. Ann Phys Rehabil Med. (nc) 2013
Apr;56(3):212-30. Epub 2013 Feb 28. Review.

Utilisation du Goal Attainment Scaling en rééducation
cognitive et applicabilité a la rééducation de I'aphasie.
Krasny-Pacini, Agata; Daudey, Elise; Francois, Pierre-
Olivier; Vidal, Clémence; Vautravers, Philippe Bagot,
Erwan. Aphasie und verwandte Gebiete | Aphasie et
domaines associés N° 3/2015

Meéthodologie de la rééducation. E. Peyroux et A.
Krasny-Pacini. Rééducation cognitive chez I'enfant -
Apport des neurosciences, méthodologie et pratique.
2018. Editions De Boeck. Editeur Charlotte Seguin

Explorer la faisabilité d’approches GAS moins Feasibility of a shorter Goal Attainment Scaling method

chronophages for a pediatric spasticity clinic — the 3-milestones GAS.
Krasny-Pacini A, Pauly F, Hiebel J, Godon S, M-E Isner-
Horobeti, Chevignard M. Ann Phys Rehabil Med.
2017:60(4):249-257. (IF 3.43, A)

Contribuer a faire reconnaitre la GAS comme Proposed Criteria for Appraising Goal Attainment Scales
critére de jugement valable par I’établissement Used as Outcome Measures in Rehabilitation Research.
Krasny-Pacini A, Evans J, Sohlberg MM, Chevignard M.
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Objectif
de critéres de qualité GAS en recherche

Montrer la faisabilité de tester la fiabilité des
GAS dans les protocoles de recherche

Synthétiser les maniéres multiples d’utilisation
de la GAS, dans le but d’insister sur une
utilisation de GAS optimale selon I'objectif de
la recherche ou de la pratique clinique

Promouvoir une pratique de MPR basée sur les
objectifs personnalisés

Utiliser la GAS comme critéere de jugement
dans les études cliniques, y compris les SCED
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Article/chapitre d’ouvrage

Arch Phys Med Rehabil. 2016 Jan;97(1):157-70. Epub
2015 Sep 4. (IF 3.286, A)

Evaluating quality and comparability of Goal Attainment
Scales used as outcome measures in rehabilitation
research (G resoumettre). Agata Krasny-Pacini, Severine
Estival, Marie-Eve Isner-Horobeti, Virginie Laurier, Céline
Mauga Charles Pardeau, Fabien Mourre, Virginie Postal-
Le Dorse

Goal Attainment Scaling in rehabilitation: A second
literature-based update. Rachel Bard-Pondarré, Claire
Villepinte, Fabienne ROUMENOF, Héléne Lebrault, Céline
Bonnyaud, Charles Pradeau, Djamel Bensmail, Marie-
Eve Isner-Horobeti, Agata Krasny-Pacini. Submitted

Goal Setting in Rehabilitation. Jonathan J Evans & Agata
Krasny-Pacini. International Handbook of
Neuropsychological Rehabilitation, Editors: Barbara A
Wilson, Caroline van Heugten, Jill Winegardner, and
Tamara Ownsworth. 2017. Routledge Taylor & Francis

group.

Exploring the use of the Cognitive Orientation to daily
Occupational Performance approach (CO-OP) with
children with executive functions deficits after severe
acquired brain injury: A single case experimental design
study. Héléne Lebrault, Céline Chavanne, Geneviéve
Abada, Bojan Latinovic, Sylvie Varillon, Anne-France
Bertrand, Eva Oudjedi, Agata Krasny-Pacini, Mathilde
Chevignard. Ann Phys Rehabil Med2021
Sep;64(5):101535. doi: 10.1016/j.rehab.2021.101535.
Epub 2021 Jul 17.



Les notions principales développées dans ces articles sont de montrer :

(1) L'immense hétérogénéité d’utilisation de la GAS en recherche et en clinique (cf. schéma ci-

dessous)

Person setting goals :

Therapists independently (therapist,

L —
physician, teacher...)
« Therapist with Patient NuTbertof
oals set :

* Therapist with children and family 8

. Varies from
* Patient just one goal,
« Caregivers with patients t02,3,..upto

7 goals, some

« Children alone teams defining

Parents Independently

a maximum
* AllRehabilitation team number of
.+ Pati s, th . goals and
atient set goals, therapist others not

formulate levels

Pre-intervention (or

initial) level :

* Always-1 Number of GAS levels

* Always-2 described:

 Initial level * Full description of all 5
depending on the GAS levels

possibility of .
aggravation :-1if
possible or -2 if
not possible

GAS-light approach as
described by Turner -
Stokes

Three-milestones GAS as
described by Krasny -Pacini

.

* More variants exist
but are not reported
here as authors
consider that they
should not be used
(any level,-3...)

Full description of all 6 -
points scale (including -3)

GAS scoring methods:

* T-score (which implies that
GAS scores are treated as
interval data)

* Mean GAS score (which
implies that GAS scores are
treated as interval data)

* Median GAS score (which
implies that GAS scores are
treated as ordinal data)

* GAS levels treated as
categories

Types of goals set :

 —

-‘l
‘-

According to ICF

* Participation level only

* Participation and activity levels
« Body function and structure goals
* Any type of goals

Target behaviours may be identified in : M
physical activities, functional activities,
challenging behaviours, posture/mobility, .
recreation/fitness, self -care, academic
learning activities, bimanual hand use... .

Assessment methods :

Objective performance on pre -identified target behavior
* Measured by therapist
* Measured by caregivers or proxies
* Measured by technology devices
Subjective perception of therapist regarding patient’s
performance (based on interviews)
GAS as a PROM, based on self-measured behaviors
(measured for ex. by apps, diaries...)
GAS as a PROM, based on patient’s subjective perception
of goal attainment (identified during interviews)

Person scoring GAS:

Treating therapist

* Independent rater
Independent rater with
patient

Patient

« Patient with proxies

Proxies

Given the high
heterogeneity of
methodologies,
research
protocols should
clearly state
which
methodology is
used and keep
the GAS
methodology
uniform across
the trial

(2) De travailler a I’élaboration de checklist permettant une meilleure qualité des GAS,

rendant leurs cotations plus aisées et plus fiables en clinique

Checklist GAS clinique

U Mon objectif est spécifique et formulé avec précision (critére de spécificité).

O J'ai choisi un objectif et un comportement mesurables qui refletent la réalisation de
I'objectif (critére de mesurabilité).

U Tous les niveaux GAS sont réalistes (critére d'acceptabilité).

O L'objectif a un sens pour le patient et/ou sa famille ou représente une étape importante vers
la récupération/I'autonomie/une meilleure qualité de vie (critére de pertinence).

O J'ai défini un calendrier pour atteindre I'objectif et le niveau 0 est réalisable dans le
calendrier défini avec mon patient (critére temporel)

O La difficulté pour passer d'un niveau au niveau suivant est a peu prés égale (critére

d'équidistance).

O Mon échelle a une seule dimension de changement (critére d'unidimensionnalité).

U Je n'ai pas défini les niveaux GAS pour étre shr de réussir (niveaux trop faciles) mais chaque

niveau GAS représente un changement cliniquement significatif.
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(3)

J'ai pris en compte et répertorié des facteurs environnementaux (fatigue, moment de la
journée) et des variations contextuelles (incitations, conseils, etc.) qui peuvent modifier la
performance du patient pendant I'évaluation et j'essaierai de les controler pour avoir des
conditions similaires pour définir le niveau initial avant l'intervention et |'évaluation finale
apres l'intervention (critere de contexte de la mesure).

Le vocabulaire/la formulation de I'objectif et de I'échelle sont suffisamment précis et
explicites pour étre facilement compris par un tiers indépendant qui ne connait pas le
patient.

Les niveaux GAS ne se chevauchent pas.

Il n'y a pas d‘écart entre les niveaux (c'est-a-dire performance/comportement n'entrant dans
aucun des niveaux).

J'ai décrit avec précision au moins X niveaux GAS (5 niveaux sont recommandés en
particulier pour la recherche et au minimum deux niveaux : niveau initial et niveau 0 avec la
méthode GAS-light).

J'ai vérifié que le niveau initial du patient correspondait au niveau -1/-2 que j'ai décrit dans
I'échelle (critére de niveau pré-intervention).

De travailler a I'élaboration de checklist permettant I’évaluation, la comparabilité et la
qualité des GAS utilisées comme critéres de jugement dans les études cliniques (exemple
de la grille utilisée dans I'étude ETAPP[7])

Criteres SMARTED a comparer entre groupes : 1=douteux a 3=critére rempli

(se réserver le droit de mettre 0 seulement pour les GAS ol vraiment vous pensez qu’elles
devraient étre exclues de I’analyse, mais qu’on utilise et cote quand méme)

Equipe Evaluateur
externe
S | Spécifique a I'intervention testée ?
M | Mesurable ? cad comportement observable et objectif,
basée sur une performance observée (et non
impressions/avis sans vérifier ce que le patient fait
vraiment)
A | Atteignable ? cad difficulté de cet objectif pour ce
patient
NB ici coter la difficulté : 1=tres facile a 3=trés difficile
R | “Relevant” cad pertinent et important pour ce patient ?
et les différents niveaux représentent un changement
cliniquement significatif
T | « Time-specific »; délai de réalisation défini
Equidistance des niveaux ? cad la difficulté pour passer
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d’un niveau au suivant est a peu prés égale

D | Unidimensionnelle? cad une seule dimension de
changement/théme/fonction testée

Autres critéres

Niveau initial vérifié ? cad est ce que le comportement
actuel du patient correspond bien au niveau -2 décrit

NB 1 : douteux (on ne sait pas trop ou en est le patient, on SUPPOSE qu’il en est
la) a 3 on vient de constater que c’est exactement la description de la ou il en est
actuellement.

On pourra éventuellement le comparer entre groupes si pas que des scores 3

Contexte de mesure maintenu fixe cad que la quantité
d’aide/indices/sollicitations est clairement définie dans
la GAS

Combien de nivaux GAS sont décrits

Quel domaine de CIF

Au total, la GAS semble une méthodologie au cceur de la MPR mais une méthodologie massivement
affectée par la maniere dont elle est utilisée et I'expérience de ceux qui I'utilisent. Elle ne peut étre
considérée comme une « échelle » en tant que telle.

22 HDR Agata Krasny-Pacini, Université de Strasbourg, 2022



2. SINGLE-CASE EXPERIMENTAL DESIGNS (SCED)

Les difficultés des études de rééducation en groupes sont nombreuses. Face a ce constat, une grande

partie de mon activité universitaire vise a faire connaitre, développer, rendre plus rigoureux un type

de méthodologie alternative pour la recherche interventionnelle que sont les cas uniques

expérimentaux (ou SCED)[10].

A) BREF SURVOL DE CE QUE SONT LES SCED

Le SCED (single-case experimental design) est une méthodologie qui vise a mesurer les effets d’'une

intervention a I'échelle d’un individu, en utilisant des mesures répétées[10,11], afin de comparer

I'individu a lui-méme au lieu de raisonner a I'échelle de groupe.

Extrait des actes du 7eme colloque Jacques Chirac, réunissant
politiciens, médecins et chercheurs autour des questions du handicap

« De nos jours, lorsqu’il s’agit de montrer qu’une thérapeutique, une
intervention, une prothése est efficace, la méthodologie habituelle
(les essais randomisés contrdlés) est de comparer un groupe A qui
subit une nouvelle intervention versus un groupe contréle B, qui ne
bénéficie pas de soins ou bien de soins habituels. Nous allons recruter
un grand nombre de patients et tirer au sort leur place dans tel ou tel
groupe ; nous allons les mesurer une premiére fois avant de leur
donner l'intervention, regarder aprés un certain temps d’intervention
(de port de prothése par exemple) ce qu’ils deviennent. Cette
deuxieme mesure permet de comparer si, en moyenne, le groupe A va
mieux que le groupe B grace a l'intervention innovante testée. C'est a
partir de cette moyenne que vont étre données des conclusions plus
ou moins pertinentes, des préconisations concernant l'intervention la
plus efficace.

Dans le champ du handicap, ce type de méthodologie se heurte a de
nombreux problémes. Le premier est méthodologique : il est trés
difficile d’obtenir des groupes de taille suffisante et suffisamment
homogenes. Si 'on veut comparer le devenir du groupe A et du
groupe B, il faut que ces deux groupes aient des facteurs d’évolution a
peu prées similaires or il est tres difficile d’appareiller les groupes dans
des pathologies comme I'autisme, la lésion cérébrale, la schizophrénie.
Si des groupes homogénes sont formés, ils sont de taille modeste et
détecter une différence cliniquement significative ou statistiquement
significative n’est pas possible alors qu’elle existe.

Cette méthodologie est difficile a mettre en ceuvre dans le domaine
du handicap mais méme si elle est applicable, je voudrais vous
montrer qu’elle n’est pas forcément pertinente dans ce champ pour
plusieurs raisons. La premiéere, c’est que nos patients sont fluctuants
en raison de facteurs tels que la douleur, la fatigue : le moment ou
vous effectuez vos mesures peut ne pas étre représentatif de leur
mode de fonctionnement tout au long de la journée. Il faudrait que
nous ayons connaissance de ce qui a eu lieu durant toute la semaine,
ainsi que I'a évoqué précédemment Joél Swendsen. Ensuite, dans une
étude randomisée controlée, le second probléme est que la moyenne
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va totalement masquer les variabilités interindividuelles : au sein du
groupe B par exemple, certains individus ont beaucoup progressé par
rapport a d’autres mais la moyenne va masquer cet aspect. Enfin,
méme si cette étude a montré que quelque chose était efficace, vous
vous rendez compte lorsque vous lisez les résultats de I'étude que,
pour avoir des groupes homogeénes, les criteres d’inclusion étaient
extrémement stricts et la plupart de nos patients ne s’y retrouvent
pas. Par exemple, en neurologie, il ne faut avoir aucun antécédent
psychiatrique or Marie-Odile Krebs a bien mentionné ce matin qu’une
personne sur 5 rencontrerait une maladie psychiatrique au cours de sa
vie. Cela donne des groupes tres différents de ce que I'on rencontre en
clinique. La réalité clinique, c’est que nous étudions un patient avec
toutes ses caractéristiques et que nous adaptons l'intervention a ce
patient ; or, dans une étude randomisée contrdélée, il faut absolument
gue tous les patients aient exactement la méme intervention pour
étre bien s(rrs de ce que nous avons testé et de ce qui a généré cette
moyenne : c’est absolument l'inverse de ce que nous faisons en
clinique.

Méthodologie innovante : les SCED (Single case experimental designs)

L'idée des SCED est de prendre le patient comme unité d’évaluation
plutét que ces groupes. Pour évaluer un patient en pratique clinique,
nous évaluons le patient avant et aprés une rééducation: s'il
s’améliore, la rééducation a fonctionné. Le probléme est que le
patient peut s’améliorer pour bien d’autres raisons que la seule
efficacité de la rééducation ou du traitement: un effet
développemental, une récupération spontanée, un effet
enthousiasme, de temps avec thérapeute etc. Il nous faut avoir une
méthodologie permettant d’extraire I'effet spécifique de I'intervention
mais qui reste individualisée a un seul patient. La méthodologie SCED
n‘est pas nouvelle, elle a plus de soixante ans mais bénéficie
aujourd’hui d’une réactualisation : les SCED sont des essais cliniques
individuels, plus communément appelés Single case experimental
design (SCED). L'idée est de regarder pour tel ou tel patient I'effet
spécifiqguement lié a l'intervention testée; le principe général est
I’étude intensive avec des mesures répétées, I'introduction d’une
intervention de fagcon randomisée pour ne pas que les
mesures/résultats soient biaisés, c’est a dire essayer de supprimer ces
biais par un tirage au sort du moment de [lintroduction de
I'intervention et avec une méthodologie définie dés le départ. »

Plusieurs types de SCED existent. Leur choix repose essentiellement sur le type d’effet (on/off versus
apprentissage/ plasticité qui ne peut pas faire I'objet d’un « retrait » avec retour a la baseline), le
nombre de patients recrutables (cf. schéma ci-dessous, issu de ma publication dans les Annals[10],
repris ensuite dans le guide méthodologique de I’"HAS sur les dispositifs médicaux[12]).
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Has the intervention an on/off effect i.e. immediate effect and short wash-out?

/ \

YES
NO e.g.. intervntions testing orthotics, non implated prostethics,
contactors, wheelchairs, medications with on/off effect such as
l intrathecal baclofen or methylphenidate, memory aids such as
smartphones/Neuropage, memory books, environmental
Multiple baseline design adaptations... 1
v
l Introduction/withdrawal design = N-of-1 trial
‘ How many patients available or needing intervention? ‘ OR Alternating treatment design
One patientonly: At least 3 patients
e.g.. rare condition or unusal rehabilitation
goal for a patient J {
l' Multiple baseline across subjects: clinically most frequent
Multiple baseline across behaviors situation
OR Multple baseline across settings OR mixed multiple baseline design (e.g. multiple baseline across

subjects AND behaviors)

Figure 1: Which SCED design to choose

Single-case experimental designs (SCEDs) to assess intervention effectiveness in rehabilitation: A practical guide.
Krasny-Pacini A, Evans J. Ann Phys Rehabil Med. (IF 3.657, A) 2017 Dec 15. pii: S1877-0657(17)30454-2. doi:
10.1016/j.rehab.2017.12.002.
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METHODOLOGIE SCED N OF 1 TRIAL

En médecine, le concept de N of 1 trial est apparu dans les années 80, en réponses aux limitations
d’applicabilité des résultats des RCT[13]. Les N-of-1 trials sont des études en cross-over multiples, en
double aveugle, chez un méme patient évaluant I'effet d'une intervention sur plusieurs phases, avec
des transitions de phases randomisées, qui permettent de comparer une intervention cible (par
exemple, un médicament, une prothése, une orthese) a un placebo (ou une autre intervention
standard), pour des conditions chroniques stables, et pour des interventions ayant des effets on/off.

Chaque N of 1 trial concerne un seul patient (et par conséquent est parfois aussi appelé « Individual
RCT »), ce patient agissant comme son propre contréle : les phases avec et sans intervention sont
comparées entre elles au sein d’un méme patient. Les N-of-1 peuvent ainsi identifier si un patient est
répondeur ou non répondeur. lls fournissent des informations factuelles sur la réponse individuelle
au traitement et peuvent étre utilisés pour optimiser les prescriptions pour un l'individu (par
exemple identifier les patients qui pourraient tirer un bénéfice supplémentaire de dispositifs
médicaux plus colteux). Chaque patient réalisant a lui seul des alternances multiples, un résultat
statistique est généré par patient permettant de respecter la variabilité inter-individuelle dans

I'interprétation des résultats. La répétition des mesures et des phases permet en outre d’intégrer la
variabilité intra-individuelle dans la moyenne des scores de chaque patient.

Exemple de design en Multiple N of 1 trial :

Ici 3 patients réalisent chacun un N of 1 trial a 4
phases (design ABAB) avec des longueurs de
phases de longueur randomisée.

|RICHARD

D S

La méthodologie consiste a réaliser des
mesures répétées en alternant des phases sans
et avec intervention. Chaque patient est son
propre controle.

Pour diminuer les chances que cet effet soit lié
a une coincidence, la littérature recommande
de démontrer trois fois I'effet de I'intervention
(3 transitions).

PERCENTAGE ACCURACY

[aDAM

Plusieurs études N sur 1 testant la méme intervention (ou dispositif) dans une population de patients
similaires peuvent étre agrégées (d’ou le nom « Multiple » ou « Aggregated » N of 1 trial) avec des
niveaux de puissance élevés (par exemple via la méthode bayésienne), afin de fournir une estimation
de l'effet sur la population, mais en nécessitant une fraction seulement de la taille de I'échantillon

N

qui aurait été nécessaire dans le cadre d’une étude randomisée contrélée a bras paralleles
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équivalent. Cela présente des avantages évidents pour l'accumulation de preuves dans des
populations ou les participants sont difficiles a recruter (maladie rare), a conserver (par exemple en
soins palliatifs), ou hétérogenes, ou pour des interventions difficiles a mettre a la disposition d’un
grand échantillon de patients (par exemple, dispositifs innovants colteux).

Les principales différences par rapport aux RCT sont que chaque participant recoit a la fois
l'intervention et le traitement de comparaison dans un ordre aléatoire, et ceci de facon répétée,
permettant donc des réplications de I'effet de I'intervention au sein méme d’un patient tout en
agrégeant les résultats sur un groupe si nécessaire. Ce type de méthodologie est maintenant reconnu
comme un niveau de preuve 1 par le Oxford Centre for evidence-based medecine (www.cebm.net).

METHODOLOGIE SCED EN LIGNES DE BASE MULTIPLES

La méthodologie SCED en lignes de base multiples consiste
a réaliser des mesures répétées sans, puis avec
intervention. Chaque patient est son propre controle. Les
mesures en baseline (sans intervention) permettent de
déterminer la stabilité du patient ou calculer sa tendance & °
I"amélioration (qu’il s’agisse d’une amélioration réelle, d’'un
effet retest, d’'un effet Hawthorne, d’un effet de temps
avec thérapeute...). Cette tendance en baseline peut
ensuite étre prise en compte dans I'analyse des progres du
patient en phase d’intervention, afin d’extraire I'effet lié
spécifiqguement au contenu de l'intervention.

Pour diminuer les chances que cet effet soit lié a une
coincidence, la littérature recommande de démontrer trois
fois I'effet de I'intervention : dans les SCED de type lignes
de base multiples, ces trois transitions peuvent se faire a
I'aide de trois sujets (design en lignes de base multiples a
travers les sujets). L’introduction de [lintervention se
faisant de facon randomisée et séquentielle aux différents
patients, les patients avec les baseline les plus longues
agissent ainsi comme des contréles par rapport a ceux qui
démarrent l'intervention plus tét. Il ne s’agit pas d'un
groupe contréle mais uniquement d’'une maniere
supplémentaire de dépister des progrées non liés au
contenu de l'intervention mais a des facteurs aspécifiques *
comme la durée de prise en charge, ou I'effet thérapeute.

L'introduction séquentielle peut également se faire sur les
comportements/objectifs ou des contextes, (apellés alors
respectivement design en lignes de base multiples a
travers les comportements et a travers les contextes).

27 HDR Agata Krasny-Pacini, Université de Strasbourg, 2022


http://www.cebm.net/

B) RESUME DES TRAVAUX SUR LES SCED

Objectif

Publication

Faire connaitre les SCED, enseigner la
maniére de les utiliser

Montrer I'applicabilité des SCED aux
différents champs de MPR

Faire reconnaitre les SCED comme
méthodologie valide et rigoureuse,
notamment via des randomisations
optimisées dans les PHRC et PHRIP

Single-case experimental designs (SCED) to assess intervention
effectiveness in rehabilitation: A practical guide. Krasny-Pacini A,
Evans J. Ann Phys Rehabil Med. 2017 15. 2017.12.002. (IF 3.43, A)

Meéthodologie de la rééducation cognitive en neuropsychologie de
I’enfant. Charlotte Seguin, Mathilde Chevignard, Line Pfaff &
Agata Krasny-Pacini. Traité de Neuropsychologie de I’Enfant,
2eme édition — version révisée et augmentée, Editions De Boeck.
Editeurs: Steve Majerus, Isabelle Jambaqué, Laurent Mottron,
Martial Van der Linden, & Martine Poncelet

Meéthodologie de la reeducation. E. Peyroux et A. Krasny-Pacini.
Rééducation cognitive chez I'enfant - Apport des neurosciences,
méthodologie et pratique. 2018. Editions De Boeck. Editeur
Charlotte Seguin.

Actes du 7e Colloque de la Fondation Jacques CHIRAC, Paris,
février 2019 : “Remettre la personne au centre de I'évaluation”

Charlie Chaplin and gesture training in severe aphasia: a
randomized double-blind single-case experimental design. Vibrac
C, Avias A, Frangois PO, Isner-Horobeti ME, Krasny-Pacini A. Ann
Phys Rehabil Med. 2020 Feb 4. pii: S1877-0657(20)30031-2. doi:
10.1016/j.rehab.2019.12.010. [Epub ahead of print]

Exploring the use of the Cognitive Orientation to daily
Occupational Performance approach (CO-OP) with children with
executive functions deficits after severe acquired brain injury: A
single case experimental design study. Héléne Lebrault, Céline
Chavanne, Geneviéve Abada, Bojan Latinovic, Sylvie Varillon,
Anne-France Bertrand, Eva Oudjedi, Agata Krasny-Pacini,
Mathilde  Chevignard.  Ann  Phys  Rehabil  Med2021
Sep;64(5):101535. doi: 10.1016/j.rehab.2021.101535. Epub 2021
Jul 17.

Context-sensitive goal management training for everyday
executive dysfunction in children after severe traumatic brain
injury. Krasny-Pacini A, Limond J, Evans J, Hiebel J, Bendjelida K,
Chevignard M. J Head Trauma Rehabil. 2014 Sep-Oct;29(5):E49-
64.

PHRCI-18-014: Guidance interactive par vidéo feed-back de
dyades parents-enfants avec Trouble du Spectre Autistique,,
coordonnée par Lisa Ouss, Paris V. Promoteur : APHP

Essai clinique Unity : N of 1 trial multiples, prospectif, en double
aveugle (multiple N of 1 trial) multicentrique, évaluant le confort
de l'emboiture chez I'amputé tibial équipé d’un systeme a
dépressurisation active, et Remi Koltz (Bordeaux). Promoteur :
Ossur.

PHRIP-19-0074 « Rééducation Expérimentale Des Répercussions
Des Troubles Des Fonctions Exécutives Chez L’enfant Cérébro-Lésé
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Avec L’approche Co-Op (Cognitive Orientation To Daily
Occupational Performance), thése de science de Helene Lebrault,
dirigé par Mathilde Chevignard. Promoteur : Hépitaux Nationaux
de St Maurice

Single-case experimental design studies: Regulatory and ethical
framework in research and clinical practice. Agata Krasny-Pacini,
Elena Chabran, Frangois Clauss, Marie-Aline Sarda, Charles
Pradeau, Marie-Eve Isner, Eric Sauleau. Revision Submitted to
Annals PRM.

Caractériser les SCED du point de vue
éthique et réglementaire

Les sections suivantes développent ces objectifs a partir d’études publiées ou en cours.

C) FAIRE CONNAITRE LES SCED, ENSEIGNER LA MANIERE DE LES UTILISER

Jai ainsi écrit plusieurs guides [10], et chapitres[14,15], tout en développant une formation a ses
regles méthodologiques et possibilités d’analyses statistiques. C'est ainsi qu’une partie de mon
activité est devenue du soutien et conseil méthodologiques sur les SCED que j’ai d’abord pratiqués
dans mon activité de micro-entreprise puis comme MCU-PH pour le compte de I'Université de

Strasbourg, sous forme de conseils méthodologiques.

Exemple de formations données dans la cadre de la micro-entreprise :

-Centre de Recherche en Neurosciences de Lyon (U1028), décembre 2018

-Institution nationale des Invalides, Centre d'Etudes et de Recherche sur I'Appareillage des Handicapés, Paris, mai et
décembre 2018

-APHP, Hépital de Garches, avril 2019

-Equipe de recherche INSERM UVSQ EA4047 HANDIRESP, décembre 2019

-CHU de Toulouse, mai 2020

-Institut Catholique de Lille, mai 2022

-Ch de Henday, septembre 2021

D) MONTRER L’APPLICABILITE DES SCED AUX DIFFERENTS CHAMPS DE MPR

REEDUCATION DE LA COMMUNICATION DANS L’APHASIE TRES SEVERE [16]

Charlie Chaplin and
gesture training in
severe aphasia: a

Cette étude, réalisée par Clémence Vibrac C et Amélie Avais, et co-dirigée par
Pierre-Olivier Francois, s'attachait a améliorer la communication non verbale

chez des patients sévérement aphasiques n'ayant aucune communication
fonctionnelle et présentant des difficultés cognitives associées telles que des
persévérations et déficits des fonctions exécutives rendant le langage non
verbal peu compréhensible. Apres une phase de baseline (représentée par les
carrés jaunes, cf. page suivante), les patients bénéficiaient de deux
interventions dont I'ordre était tiré au sort. L'intervention dite passive (ronds
bleus) consistait a visualiser de fagon intensive des films riches en langage non
verbal de type film muet. L'intervention active (ronds rouges), consistait en un
apprentissage intensif de gestes basés sur la VAT (Visual Action Therapy). Le
critere de jugement était le nombre et la compréhensibilité de mots gestués,
dont I'évaluation été réalisée en aveugle, a partir d’enregistrements vidéo,
visualisés a posteriori dans un ordre aléatoire. Une mesure de généralisation
par le Test Lillois de Communication (représentée par les rectangles) semblait
suggérer un bénéfice de l'intervention sur la communication non verbale au-
dela de la liste de mots ayant servi de mesures répétées.
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Gesture and TLC-NV scores

Gesture and TLC-NV scores
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REEDUCATION DE LA PLANIFICATION CHEZ L’ADULTE AVEC SD DE PRADER WILLI [7] (ET CO-
ENCADREMENT DE THESE DE SCIENCE DE SEVERINE ESTIVAL, MANUSCRIT IN PREP)

Dans cette étude, des adultes avec un syndrome de Prader-Willi réalisaient de facon répétée une
mesure aspécifique, a savoir un empan, représentée en jaune, et une tache censée refléter le
fonctionnement exécutif, reprise de la tache de mémoire prospective de la féte du jour (Sait Day Task
gue j'avais utilisée dans ma thése — cf chapitre I). L'intervention correspond au temps entre la ligne
verticale rouge et la ligne verticale verte. La phase aprés la ligne verte correspond a la phase de
maintien. Les résultats semblent suggérer une amélioration du fonctionnement exécutif pour les
deux derniers patients mais qui ne se maintient pas a la fin de l'intervention.
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REEDUCATION EXPERIMENTALE DES REPERCUSSIONS DES TROUBLES DES FONCTIONS
EXECUTIVES CHEZ L’'ENFANT CEREBRO-LESE AVEC L’APPROCHE CO-OP

Dans cette étude dirigge par Mathilde Exploring the use of the Cognitive Orientation to daily
Chevignard pour le master de Héléne Lebrault, Occupational Performance approach (CO-OP)  with
I'approche COOP était appliquée a deux parmi children with executive functions deficits after severe
trois objectifs personnalisés. Les critéres de acquired brain injury: A single case experimental design
. Y . . study. Héléne Lebrault, Céline Chavanne, Genevieve
jugement étaient la GAS et le questionnaire

scologi du foncti t exécutif BRIEF Abada, Bojan Latinovic, Sylvie Varillon, Anne-France
ecologique du fonctionnement executl Bertrand, Eva Oudjedi, Agata Krasny-Pacini, Mathilde

A = baseline Chevignard. Ann Phys Rehabil Med2021
y . Sep;64(5):101535. doi: 10.1016/j.rehab.2021.101535.
B = rééducation par COOP Epub 2021 Jul 17,
FU = Follow-up
P2 - GAS Goal 1 5
(making my Barbie a ponytail) ; Sl i (plwiu::mf:::\os:lz ::ﬂn: :I:e‘?d\t hand)
\ : VE— g ! A 1
; : é 0 AMAAL A ;:
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e ——— ? ek ~ Measurement ime ? it Measurement time

Measurement time

Fig. 1. Evolution of Goal Attainment Scale (GAS) scores across the different phases. ¢: baseline; A: intervention; :: follow-up (1-month post-intervention). Meaning of
scores: —2, initial level: —1, progress but goal not achieved; 0, goal achieved as expected; +1, goal achieved better than expected; +2, most favourable outcome. Repeated
judgment criteria: GAS scores, analysis by Dual Criteria Method. The blue line represents the trend line of baseline, the red line represents the level line (=average) of the
baseline. These 2 lines, projected in the intervention phase, allow for visualising the dual criterion: here, the more points above these 2 lines in the intervention phase,
the more pronounced the effect of the intervention.

BRIEF Parent-ratings over time BRIEF teacher-ratings over time
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Fig. 4. Behavior Rating Inventory of Executive Function (BRIEF): evolution of parent and teacher ratings of the Global Executive Composite (GEC) T-score score: A: baseline: B:
intervention; FU: follow-up (1 and 3 months post-intervention); the horizontal line represents the clinical cutoff score of 65.
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E) FAIRE RECONNAITRE LES SCED COMME METHODOLOGIE VALIDE ET RIGOUREUSE,
NOTAMMENT VIA DES RANDOMISATIONS OPTIMISEES

PHRCI-18-014: GUIDANCE

INTERACTIVE PAR VIDEO FEED-BACK DE DYADES PARENTS-

ENFANTS AVEC TROUBLE DU SPECTRE AUTISTIQUE

Il s’agit d’'un PHRC inter-régional coordonné par Lisa Ouss (Promoteur

: APHP), ol je suis

méthodologiste, utilisant un SCED, en lignes de base multiples a travers les sujets, multicentrique,

randomisé, en double aveugle, a réplications multiples.

Randomisation : 2 options de randomisation avaient été proposées, dont la premiére a été retenue.

Les 2 sont cependant présentées ici, comme illustration de calcul de puissance par nombre de

permutations.

OPTION 1

La randomisation se fera a I'aide du Package ExPRT [17],
avec une randomisation en cluster de N= 4 participants avec
procédure de randomisation de type restricted Marscuilo-
Busk (randomisation de longueur de ligne de base). Les
paramétres de randomisation seront :

Nombre minimum de mesures en baseline : 3

Nombre maximum de mesures en baseline : 8

OPTION 2

La randomisation se fera a I'aide du Package ExPRT, avec
une randomisation en cluster de N= 6 participants avec
procédure de randomisation de type Wampold-Worsham
(randomisation de cas a différents points de départs
prédéfinis) pour lignes de bases multiples. Les parameétres
de randomisation seront :

Nombre minimum de mesures en baseline : 3

Nombre de points de départ d’intervention possibles k = 6 Nombre maximum de mesures en baseline : 8

Nombre de points de départ d’interventions possibles k = 6

A bred tati ibles = k !/(k-N) != 360
vec nombre de permutations possibles /(k-N) (1 par patient)

Avec nombre de permutations possibles =N ! =720
AVANTAGE : Inclusion plus facile, car chaque train ne
comporte que 4 patients, réduisant 'attente d’entrée dans

le protocole, (important du point de vue éthique pour ne pas | AVANTAGE : Meilleure puissance: 1/3720 = seuil p
retarder la PEC) maximum de
Désavantage : Moindre puissance: 1/360 = seuil p | Désavantage : Nécessite d’attendre I'inclusion de 6 patients

maximum de

pour démarrer

Procédure : Dées que 4 (ou 6 si option 2) patients sont inclus, une randomisation via le Package ExPRT
détermine au bout de combien de mesures chaque patient débutera I'intervention. Tous les patients
du cluster commenceront les mesures de baseline en méme temps (inclusion concurrente) et seront
vus et mesurés a la méme fréquence. L'intervention sera introduite de fagon séquentielle (jamais 2
patients en méme temps) dans I'ordre planifié par la randomisation. Chaque patient aura 3 a 6
mesures en baseline (selon randomisation), 6 mesures pendant la phase d’intervention, et 5 mesures
en phase de consolidation. Par conséquent, tous les sujets du cluster de 4/6 patients débuteront les
mesures en méme temps, mais la fin des mesures sera variable, les patients ayant été randomisés
vers les baseline les plus longues, termineront les mesures le plus tard.

La procédure sera répétée

Option 1 : 6 fois (6x4= 24 patients)

Option 2 : 4 fois (4x6= 24 patients)

Permettant 3/6 réplications d’effet.

Le design ici va suivre la régle 5-3-20[18]: les patients seront inclus par blocs 4 patients
concurrents, dans 4 centres différents, avec un nombre total de cas de 24 patients.
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EVALUATION DES EFFETS D’UNE REEDUCATION ET READAPTATION DES DEFICITS DES
CHAMPS VISUELS APRES CEREBRO-LESION ACQUISE PAR METHODOLOGIE DE CAS UNIQUES
RANDOMISES (SCED). (MEMOIRE DE HELENE QUINIOU, CO SUPERVISE PAR AGNES WEILL-
CHOUNLAMOUTRY, MANUSCRIT IN PREP)

L'objectif principal était ici d’évaluer I'efficacité de trois approches rééducatives des amputations de
champ visuel :

- Stimulation du champ aveugle
- Rééducation par prise de conscience de blindsight
- Compensation du champ aveugle par mouvements saccadiques larges

Il s’agissait d’'une étude expérimentale en cas uniques multiples (SCED), en lignes de base multiples a
travers les sujets, randomisée, chez des sujets présentant un déficit du champ visuel faisant suite a
une cérébro-lésion rétro-chiasmatique.

NB : paramétres de randomisation. :

La randomisation s’est faite a I'aide du Package ExPRT, avec une randomisation en cluster de N= 4
participants avec procédure de randomisation de type restricted Marscuilo-Busk (randomisation de
longueur de ligne de base). La randomisation a été faite dés que les 4 patients ont été inclus.
La randomisation via le Package ExPRT a déterminé au bout de combien de mesures chaque patient
débutait I'intervention. Tous les patients du cluster ont commencé les mesures de baseline en méme
temps (inclusion concurrente), ont été vus et mesurés a la méme fréquence. Cependant, la fin des
mesures était variable, les patients ayant été randomisés vers les baselines ou phases de rééducation
les plus longues, ont terminé les mesures le plus tard.
L’intervention a été introduite de facon séquentielle (jamais 2 patients en méme temps) dans I'ordre
planifié par la randomisation.
Les paramétres de randomisation de ligne de base (phase A de baseline) ont été :

- Nombre minimum de mesures en baseline : 3

- Nombre maximum de mesures en baseline : 8

- Nombre de points de départ d’intervention possibles k = 6

- Avec nombre de permutations possibles = k ! /(k-N) ! = 360

- Avec 2 mesures par semaine, la ligne de base a donc duré de 1.5 a 4 semaines.
La premiére phase d’intervention (phase B de stimulation), devait durer un minimum de 6 semaines
(durée en dessous de laquelle une efficacité est peu probable). Les paramétres de randomisation de la
phase H’Spire ont donc été :

- Nombre minimum de mesures en phase H’Spire : 12

- Nombre maximum de mesures en phase H’Spire : 17

- Nombre de points de départ d’interventions suivantes possibles k = 6

- Avec nombre de permutations possibles = k ! /(k-N) ! = 360
Avec 2 mesures par semaine, la premiére phase d’intervention par H’Spire a duré donc 6 a 8.5
semaines.
La phase de compensation dite phase C (prise de conscience du blindsight et saccades visuelles) a
duré 3 a 6 semaines (durée qui a été adaptée a la progression du patient, sa fatigabilité et la vitesse
de prise de conscience du blindsight). Cette phase a duré minimum 3 semaines soit 6 mesures par
patient. Sa longueur n’était pas randomisée.
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- Pendant la phase A dite de baseline, il n’y avait aucune rééducation
visuelle. Les patients continuaient leur rééducation habituelle (orthophonie,
kinésithérapie, etc...) et leur suivi a EMOI-TC. Cependant, chaque patient
effectuait deux fois par semaine, a domicile, sur son ordinateur, une
évaluation statique du champ visuel via le logiciel H'Spire. Cette phase durait
entre 1.5 et 4 semaines.

- La phase B dite de stimulation ou de rééducation consistait a
stimuler le champ visuel aveugle par une spirale en noir et blanc en
mouvement, sur ordinateur. La spirale en mouvement était placée en lisiere
de la perception visuelle consciente du sujet. Le temps d'entrainement était
programmé pour 30 minutes durant lesquelles le sujet devait fixer le point de
I’écran lors de la stimulation par spirale du champ aveugle. Il réalisait les
séances de stimulation 6 jours par semaine.

- La phase C dite de compensation
comportait deux approches :

eLes saccades visuelles : le patient fixait un point
de couleur verte et quand apparaissait le point
rouge, il devait dévier son regard pour fixer ce
point rouge puis revenir a la ligne de base des
points verts. Les supports d’exercices étaient des
supports PowerPoint avec animations
(apparitions et disparitions de points).

ele phénomene de Blindsight ce type de
compensation se basait sur le principe de
persistance de perceptions visuelles non
conscientes. Deux types d’exercices étaient
proposés. Lors du premier exercice, le patient
fixait le point central de I'écran et deux spirales
lui étaient présentées, 'une dans son champ
visuel sain et I'autre dans celui aveugle. Il devait
dire si les deux spirales étaient de la méme
couleur ou non le plus rapidement possible. Le
deuxiéme exercice consistait a présenter une
spirale au patient dans son champ visuel aveugle
et le patient devait « deviner » la couleur de la
spirale (choix forcés), toujours le plus rapidement
possible. Il était ensuite invité a vérifier la couleur
de la spirale en quittant le point de fixation
central. Le support était un PowerPoint avec
animations (spirales de couleurs différentes en
mouvement).

Concernant cette phase de compensation, le
temps d’entrailnement était de 20 a 30 minutes
par jour, réparties entre la réalisation des
saccades visuelles et les exercices relatifs au
blindsight (environ 10 a 15 minutes pour chaque
approche). Les patients réalisaient les exercices
tous les jours sauf le dimanche.

- Une phase B2 était proposée dans le cas
ou le patient avait progressé en phase de
stimulation (phase B1) et s'il était demandeur de
poursuivre la stimulation. Dans ce cas, une
nouvelle phase de stimulation B2 était réalisée
apres la phase C de compensation, selon les
mémes modalités qu’en Bl. Les phases de
stimulation ont été alors nommées B1 pour la
premiére phase de stimulation et B2 pour la
nouvelle phase de stimulation faisant suite a la
phase de compensation.

ESSAI UNITY

Il s’agit d’un essai de validation d’un dispositif médical (systéme de dépressurisation pour amputés

trans-tibiaux), ol je suis méthodologiste, réalisé par un industriel (Ossur), sous la direction de Remy

Klotz, Renaud Urbinelli et Guilhem Emile, dont la méthodologie a été validée lors d’une visite

préliminaire a I’'HAS, utilisant un SCED, de type N-of 1 trial, multicentrique, randomisé, en double
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aveugle, a réplications multiples (« Multiple » ou « Aggregated » N of 1 trial) aussi appelé « Individual

RCT » multiple. Le systéme de dépressurisation est branché/débranché par phases, tout en évaluant

le confort de la prothése par Socket Comfort Score.

VISITE s
DE | de N 2830 W Joasso
SELECTION fabrication

Vérification des Fabrication de Tous les patients Alternance de
critéres d’inclusion et la nouvelle sont équipés de la phases ABAB
de non -inclusion ‘emboiture nouvelle emboiture Unity branché et
Consentement du + Unity branché Unity débranché
patient

——)

Evaluation quotidienne du confort

D> D>

(o] A B A B

Aprés une phase d’habituation
a I'emboiture, a la prothése, et
au pied contenant le systeme
UNITY (appareillage qui sera
maintenu fixe tout au long de
I’étude), les patients
débuteront tous par la phase A
(systeme UNITY présent mais
débranché) avec une auto-
évaluation  journaliere  du
confort. La  randomisation
réalisée déterminera au bout de
combien de jours, le patient
sera reconvoqué pour brancher,
ou vérifier mais laisser
débranché (réglage placebo) le
systeme Unity. De méme, les
autres changements de phase
et réglages placebo seront
déterminés par randomisation.
Chaque patient aura un
minimum de 7 mesures par
phase (selon randomisation),
correspondant a une durée de
phase minimale d’une semaine
(7 jours).

La procédure sera répétée sur 5
patients par centre, avec 3
centres participants.

Cette étude a permis de réfléchir a deux types possibles de randomisation. En effet, plusieurs modes

de randomisation existent dans les N of 1 trial.

a) Randomisation de I'ordre de 2 traitements au cours d’un cycle de durée constante

Randomisation par block aussi appelée par cycles AB
ou BA : elle permet d’avoir au maximum deux fois la
méme condition. Un tirage au sort détermine a
chaque cycle si le patient aura les traitements dans
I'ordre AB ou BA, un nouveau tirage au sort est
réalisé apres chaque cycle, les cycles étant de durée
constante.

C’est la méthode la plus fréquemment utilisée dans
les essais médicamenteux, ol une durée égale de
phase est souhaitable, afin de distribuer de fagon
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homogene d’éventuels effets rémanents.

Cependant elle ne permet pas d’obtenir une réponse
statistique de [I'effet par patient par tests de
randomisation (gold standard pour contourner
I'autocorrélation des données) par manque de
puissance.

b) Randomisation de la durée des phases

Venant du milieu comportementaliste, une alternative
est de randomiser la durée de chaque phase, chaque
patient suivant un design ABAB, ayant ainsi 3 transitions
mais des moments de changement de transition
aléatoires et différents d’un patient a 'autre.

|RICHARD
1
T

L'avantage est de pouvoir utiliser des tests de
permutation pour extraire une probabilité p d’effet chez
chaque patient, basée sur le rang de la moyenne
correspondant aux transitions réelles parmi d’autres
transitions possibles hypothétiques.

PERCENTAGE ACCURACY

Ce type de design permet de déterminer a priori le
nombre de permutations théoriques possibles, donc la
puissance de [|'étude pour un patient donné. Par
exemple, si le nombre de permutations possibles est de
15, et méme si le traitement montre un effet
spectaculaire chez le patient, le p sera au mieux de 1/15
= 0.066, ce qui ne permet pas d’atteindre le seuil de
significativité de 0.05. Par contre avec 360 permutations
possibles, le p peut atteindre 0.003.

[ADAM

Le calcul de puissance de I'étude UNITY est basé sur ce principe, en utilisant les paramétres suivants :
Durée minimum de chaque phase = 7 jours. Ce chiffre a été choisi en raison de la variabilité
potentielle de I'utilisation de la prothése entre les jours de semaine et le WE (activité de loisir, trajet
pour le travail...), afin de toujours inclure au moins un WE par phase. Durée maximale de I'étude : 50
jours.

Le nombre de permutations générées par ce design est donc 2300, permettant, dans le meilleur
des cas, d’obtenir une significativité de p = 0.0004 pour chaque patient.
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Figure 1. Study Design: hypothetical data explaining the N-of-1 design based on phase length
randomization and additional placebo phases change

D+0 to D+50

Daily Socket Comfort Score assessment

Socket Comfort Score
w

Time (days)
1 < »< > > < >
* * * * *
A B A B

A = Unity disconnected
B = Unity connected

* = L-test, BMWT*, QUEST**, ABC-S*** assessed twice each time, just before and just after the intervention

*6MWT: 6-Minute Walk Test
“*QUEST: Quebec User ion of with assistive T
***ABC-S: Activities-specific Balance C e

Dans le cas du systeme UNITY, le
changement de phase est réalisé par
un orthoprothésiste qui branche ou
débranche le systeme. Ainsi, si le
patient voit le prothésiste a chaque
changement de phase uniquement, il
saura qu’il change de phase, ce qui
risque de biaiser I'aveugle du patient.
Par conséquent, pour toute phase >
14, les patients sont convoqués pour
un réglage de prothese placebo. Ceci
permet de renforcer I'aveugle mais
n‘intervient pas sur l'analyse de
données qui se fait par
randomisation de longueur de phase
(c’est-a-dire deux hemi-phases A
séparées d'un réglage placebo
groupées ensemble). Cette approche
permettra également de veiller au
bon réglage du reste de la prothése
avec un maximum de 13 jours sans
vérification.

ENCOURAGER L’UTILISATION DES SCED EN CLINIQUE POUR OPTIMISER LES PEC DES

PATIENTS

C'est le cas par exemple du « Protocole de cas unique pour déterminer la meilleure analgésie lors
des mobilisations de genou aprés arthroplastie totale de genou : évaluation de I’hypnothérapie par

réalité virtuelle », réalisé sous la direction de Sophie Bur, ou je suis méthodologiste. Il s’agit d’un

protocole de soins courants en rééducation, avec une randomisation qui est réalisée dans une

démarche d’évaluation objective des effets du traitement pour un patient donné. Le but recherché

est de déterminer I'efficacité de I'intervention a I’échelle individuelle, en vue de I'optimisation de la

prise en charge du patient.

Protocole de cas unique pour déterminer la meilleure analgésie lors des mobilisations de genou
apres arthroplastie totale de genou : évaluation de I’hypnothérapie par réalité virtuelle.

Justification Les douleurs post-opératoires peuvent entraver le bon déroulement de la
de la rééducation avec perte fonctionnelle. L’hypnose, et en particulier HypnoVR a déja
recherche prouvé son efficacité sur la douleur. Cependant, aucune étude évaluant

I’hypnothérapie a I'aide de la réalité virtuelle n’a été réalisée dans la prise en
charge post-opératoire d’une arthroplastie totale de genou a ce jour.

Objectif Déterminer I’antalgie optimale pour un patient donné lors des mobilisations du

principal genou apreés arthroplastie totale de genou.
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Objectifs
secondaires

Plan
expérimental
Critere
d’évaluation
principal

Critéres
d’évaluation
secondaires

Criteres
d’éligibilité

Design

Méthode
statistique

Déterminer le moyen antalgique optimal pour un patient donné lors des
mobilisations du genou apres arthroplastie totale de genou en fonction :

-des amplitudes articulaires du genou (flexion et extension) ;
-de la difficulté ressentie par le kinésithérapeute ;

-de I'anxiété du patient ;

-de la satisfaction du patient apreés la fin de chaque séance.

SCED de type traitements alternants

Douleur (EVA), mesure répétée 10 fois, aprées les mobilisations.

Mesure répétée, avant et aprés les mobilisations (soit 20 fois au total sur 10
séances): flexion de genou (°), extension de genou (°), anxiété (EVA) : ces mesures
sont de toute facon recueillies aprés chaque mobilisation.

Mesure répétée 10 fois, aprés l'intervention testée : difficulté ressentie par le
kinésithérapeute (EVA), satisfaction du patient (EVA)

Age supérieur ou égal a 18 ans
Arthroplastie totale de genou datant de moins de 2 semaines
EVA initiale supérieure ou égale a 50/100 a la mobilisation

Etude expérimentale en cas uniques avec mesures répétées de type traitements
alternants

Intervention A : séance de kinésithérapie standard
Intervention B : séance de kinésithérapie avec HypnoVR

La durée totale de ce protocole de soin courant est de 10 séances, a raison de 1-2
séances quotidiennes.

Un critére d’arrét de protocole pour un patient donné a été défini pour éviter une
alternance de traitement en présence d’une supériorité claire de I'un des
traitements. Ce critére est une dégradation de I'EVA > 4 dans une des conditions:
s’il existe une différence supérieure ou égale a 4 points sur I'EVA durant au moins
3 transitions consécutives, seul le traitement améliorant la douleur est continué.
L’analyse se fait sur les points collectés jusqu’a cet arrét.

Analyses statistiques de cas uniques : NAP, TAU-U, tests de randomisation
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L’'objectif de ce type de protocole de soins, est

de trouver la meilleure thérapeutique pour un
patient donné, en se basant sur des données

objectives, moins biaisées par les biais de

mémoire ou préférence d’une thérapeutique.

EVA (0-100)

Cependant ce type d’approche clinique est un
A avec HypnoVR exemple type de la limite qu’il peut y avoir

20 B : sans HypnoVR

entre les SCED réalisés a visée recherche et les

SCED réalisés a visée d’optimisation des soins
pour un patient donné.

CARACTERISER LES SCED DU POINT DE VUE ETHIQUE ET REGLEMENTAIRE

Devant les difficultés a reconnaitre ce qui constitue :

-un SCED de recherche visant a obtenir un savoir
généralisable

VERSUS

-un SCED de pratique clinique visant a établir la meilleure
option thérapeutique pour un patient donné,

nous avons soumis, aprés une discussion de 2 ans avec les
juristes, président de CPP et présidents de comité éthique
locaux, directeur de centre de formation universitaire en
orthophonie, une proposition de « position point, »
concernant les points méthodologiques des SCED
semblant les plus controversés dans leur utilisation en
clinique :

1. L’aveugle dans les SCED

Single-case experimental design studies:

Regulatory and ethical framework in
research and clinical practice. Agata Krasny-
Pacini, Elena Chabran, Frangois Clauss,
Marie-Aline Sarda, Charles Pradeau, Marie-
Eve Isner, Eric Sauleau. Revision sumitted

Que ce soit en recherche ou en pratique clinique rigoureuse, favoriser l'aveugle du patient et/ou de

I’évaluateur, permet d'avoir des conclusions plus fiables car moins influencées par les désirabilités

sociales, les effets d'attente du traitement. Cet aveugle permet d'extraire I'effet directement lié a

une intervention au sein de la multiplicité des effets « placebo » (ex: effet de temps avec

thérapeutes, effet nouveauté..). En ce sens, I'aveugle en clinique est a promouvoir, notamment pour

décider de l'acquisition d'aide technique co(teuse (e.g. systeme de dépressurisation dans les

manchons pour amputés), la mise en place au long cours de traitement avec des effets secondaires

connus (e.g. antalgie par AINS) .

Position Point : La notion de I’'aveugle n'est donc pas un critére qui catégorise une étude comme de

la recherche sur la personne humaine
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2. Les mesures répétées

Dans la définition méme des SCED, le patient est évalué de nombreuses fois sur un critére de
jugement qui est en général une mesure de comportement (ex: nombre de mots dénommés,
intensité des crises de colere, vitesse de marche...) ou un PROM (patient reported outcome measure
de type EVA ou auto-questionnaire), de passation courte, ayant peu d'effet retest, et reflétant le
processus ciblé par l'intervention.

Cette répétition des mesures, jugée souvent comme non typique d'une prise en charge clinique
habituelle, fait parfois trop vite catégoriser les SCED en protocole en recherche sur la personne
humaine. Cependant, mesurer de facon répétée un patient, permet une bien meilleure
compréhension clinique de son état, la compréhension de ses fluctuations, et des facteurs qui
influencent sa performance en dehors de toute introduction d'intervention... Dans certains
domaines, comme par exemple les thérapies cognitivo-comportementales, il est impensable
d'évaluer le patient une seule fois avant et aprés une intervention: le monitoring ou auto-
observation des comportements problématiques de fagon répétée (souvent journalier) par le patient
ou son entourage est une partie inhérente de l'intervention clinique. Dans la plupart des
interventions, introduire des mesures répétées permet au patient de suivre ses progres, de soutenir
la motivation, de réajuster les traitements en cas de réponse non satisfaisante.

Position Point : La notion de mesures répétées n'est donc pas un critére qui catégorise une étude
comme de la recherche sur la personne humaine. Pour qu’un SCED clinique ne rentre pas dans la
catégorie de recherche sur la personne humaine, les mesures répétées doivent avoir un intérét
clinique certain pour le patient.

3. Larandomisation dans les SCED

La randomisation consiste a décider de facon aléatoire du début d'une intervention, du switch entre
deux interventions différentes, classiquement par tirage au sort. La raison sous-jacente est de
s'assurer que I'on testera bien les effets de l'introduction de l'intervention et non des facteurs de
confusion, qui seraientt surreprésentés si l'intervention débutait a un moment jugé propice par le
thérapeute (e.g. : patient plus motivé, moins fatigué, météo favorable...) il semble que le principe de
randomisation de la longueur des phases amene souvent les instances éthiques a classer d’emblée
les protocoles SCED en tant que recherches impliquant la personne humaine (RIPH) de catégorie 2,
selon la catégorisation de la loi Jardé, quels que soient leurs objectifs (clinique ou recherche) et le
sous-type de méthodologie employé. Pourtant la randomisation est au service du patient en dehors
de la recherche et devrait étre utilisée dans toute démarche clinique d'optimisation de traitement
afin de s'assurer que c'est bien le traitement qui est efficace, et non la prédisposition du patient au
moment de l'introduction.

Position Point: La notion de randomisation du moment d’introduction ou changement de
traitement n'est pas un critére qui catégorise une étude comme de la recherche sur la personne
humaine.
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4. Le principe des lighes de base

Les phases dites de « baseline » sont des périodes « contréles » ou un patient n'a pas l'intervention
cible dont le SCED veut évaluer l'efficacité. Durant cette baseline, le patient bénéficie toujours de
mesures répétées de nature et fréquence identiques aux mesures répétées qui auront lieu en phase
d'intervention. Par contre le reste du contenu de cette baseline est variable (de méme que les
interventions contrdles a I'échelle de groupe sont variables dans la littérature). Il peut s'agir : (1)
d’une période sans aucune intervention (équivalent a un waiting list) ; (2) d’'une période avec une
intervention dite standard (précédant une phase d'intervention ou il y aura un ajout qui sera testé :
e.g. une application plus écologique de la rééducation, un temps de pleine conscience avant le début
de la séance de rééducation; I'adjonction d’un composant innovant de prothese...); (3) d’une
période d'intervention utile au patient mais ayant un objectif différent de l'intervention qui sera
ensuite testée dans la phase suivante (e.g.: Rééducation de la mémoire de travail visuo-spatiale
indiquée au vu des difficultés du patient aprés son AVC, mais sans rapport avec l'intervention, testant
ensuite la rééducation de son aphasie).

La durée de la baseline est si possible déterminée par randomisation, avec des restrictions en
pratique clinique pour rester sur des longueurs de baseline utiles pour le patient (en regle générale
les baseline sont d’un mois environ et tres rarement > 2 mois). L'avantage pour le patient de ces
baselines longues est une meilleure compréhension de son état de base, de ses fluctuations, et des
facteurs influengant sa performance, avant l'introduction de l'intervention qu'on veut tester.
L'avantage pour le patient de baselines courtes est l'introduction plus rapide d'un traitement
potentiellement plus efficace si celui-ci s'avere supérieur a ce qui est fait en baseline.

Les SCED cliniques ou les baseline sont particulierement logiques pour le clinicien et utiles au patient
sont les SCED en lignes de base multiples a travers les criteres de jugement. En effet il n'est ni
possible ni pertinent d'introduire plusieurs interventions en méme temps pour les différents objectifs
gu’a le patient. Dans ce design on va donc tirer au sort dans quel ordre on répond a ces différents
objectifs, I'atteinte des objectifs ne pouvant encore étre traités, est mesurée de fagon répétée en
attendant leur introduction. Cette méthode permet de différencier I'efficacité réelle d’une prise en
charge spécifique versus les progres liés au simple fait se fixer un objectif et d’identifier un domaine
nécessitant une intervention.

Position Point : C'est le contenu de la baseline qui catégorise une étude comme de la recherche sur
la personne humaine. Une étude en SCED peut étre considérée comme n'étant pas de la recherche
sur la personne humaine seulement si la durée et contenu de la baseline sont en accord avec le
bilan et les objectifs spécifiques prioritaires du patient donné, c’est a dire du moment qu'il n'y a
pas de retard a l'introduction d'une intervention efficace qui serait prioritaire par rapport a ce qui
est réalisé en baseline.

Les baseline de type « waiting list », ol il n'y a aucune intervention sont plus sujettes a
controverses : si le caractéere d'attente est lié a une impossibilité pour le thérapeute de démarrer
d'emblée une intervention (e.g. : Cas assez fréquents pour les orthophonistes libérales qui ont des
délais d'attente importants entre le bilan et le début des prises en charge hebdomadaires), le
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caractére non actif de la baseline est compatible avec une démarche clinique ne relevant pas de la
recherche sur la personne humaine.

Par contre si le caractere d'attente est lié uniquement au protocole SCED (e.g. SCED en lignes de
base multiples a travers les sujets qui nécessite des longueurs de lignes de base différentes entre
les différents patients), le SCED entre dans la catégorie de la recherche sur la personne humaine.

A travers ces « position point », nous espérons promouvoir la rigueur clinique, et encourager des
mémoires d’étudiants qui permettent d’apprendre une rééducation fondée sur les preuves, tout en

respectant le cadre réglementaire de la loi Jardé.

Suggestion de critéres pour la catégorisation des SCED

en tant que pratique clinique optimale ou recherche

— adapté a partir des recommandations de I’Agence américaine pour la recherche et la qualité en santé (Agencys for
Healthcare Research and Quality / AHRQ)[19]

Dans Krasny-Pacini et al. Manusript in revision in Ann Phys Med Rehabil

Caractéristiques SCED en pratique clinique optimale SCED recherche
- Obtention de données généralisables
Prise en soins optimale pour un patient 3 | (évaluation de Feffet du traitement a
Motivations I'échelle individuelle (bénéfice direct pour le | I'échelle d’une population)
patient) - Pouvant étre bénéfique ou non pour les
participants a I'étude
. Critéres d’inclusion, de non inclusion, ou
C'r.lteres. Aucun d’exclusion dépendant du protocole de
d’inclusion I'étude.
Pour quels | Le design du protocole est élaboré en | Les participants sont recrutés en fonction
besoins ? fonction des besoins spécifiques du patient. des besoins de I'étude.
Consentement Consentement aux soins. Consentement a la participation a I'étude.
Type de | Le patient est informé des spécificités de | Le participant donne son consentement
consentement I'approche SCED et de I'objectif du protocole | pour participer au protocole, en accord avec
éclairé d’optimisation des soins, et il y consent. la réglementation en vigueur.
Tout SCED visant a agréger des données
individuelles obtenues chez plusieurs
Tout SCED conduit a Iéchelle individuelle, | participants, en particulier :
Type de SCED sans agrégation de données issues de | .  Agrégation de plusieurs N-of-1 trials
plusieurs participants.
- SCEDs en ligne de base multiple a
travers les participants
Protocole
(df)sage, durée, | |ndividualisée Standardisée
fréquence,
modalité)
Randomisation Possible, si le but est de garantir que les | Fortement recommandée, a la fois pour
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effets mesurés sont dus a l'introduction de
I'intervention, et non a des facteurs
confondants.

répondre aux exigences de qualité
méthdologique des SCEDs, et pour garantir
une puissance suffisante des test de
randomisation dans les designs en ligne de
base multiple.

Recours a

Possible, si le but est de distinguer les effets

) dus a lintervention de ceux liés aux | Fortement recommandé lorsque possible.
Iaveugle différents effets “placebo” potentiels.
Possible, si ces mesures visent a une
meilleure  compréhension des tableau . , - .
. .p . Le choix et la fréquence d’administration
clinique du patient, de ses fluctuations au (s L .
Mesures . des mesures répétées vise a remplir les
cours du temps, et des potentiels facteurs . - .
répétées . conditions des tests de randomisation et a
confondants externes susceptibles . . iy
) permettre une meilleure puissance d’étude.
d’influencer ses  performances avant

I'introduction de I'intervention.

Ligne de base

La durée et le contenu de la ligne de base
sont cohérents avec les besoins d’évaluation
individuelle du patient, ses objectifs
prioritaires et la faisabilité de I'intervention.

La durée et le contenu de la ligne de base
sont définis principalement selon des
considérations méthodologiques*
(notamment la randomisation).

Criteres de
jugement

Mesures personnalisées (incluses dans le
consentement éclairé) choisies uniquement
sur des criteres cliniques, en fonction de
I'objectif personnalisé de I'intervention pour
le patient.

Mémes mesures pour tous les participants,
choisies principalement en fonction du but
de I'étude (collecte de données permettant
une agrégation de résultats)**

Publication des
résultats

- Le SCED ne vise pas en premier lieu a
obtenir des résultats publiables.

- Lesrésulats peuvent toutefois étre
publiés (tout comme peuvent I'étre des
études de cas), mais sous le titre de
“SCED clinique” pour éviter toute
confusion possible avec une étude de cas
rétrospective et non controlée.

- Le patient doit consentir a la publication.

Le SCED vise a l'obtention de résultats
publiables au sujet de I'intervention testée,
et suit donc les méme regles que toutes les
autres publications de recherche.

Procédure de
validation
éthique

- Llintervention répond aux normes de
soins définies par I'ordre professionnel
ou la licence du clinicien, et tient compte
de la littérature récente disponible dans
le domaine.

En cas de publication:

- Le consentement du patient est
indispensable pour l'utilisation des
données cliniques ou de données issues
d’examens complémentaires, que ce soit
dans un but clinique ou de publication.

- Procédure de validation simplifiée (via le
comité d’éthique local).

- Lavalidation du comité éthique local est
nécessaire pour toute agrégation a
posteriori de données SCED issues de
plusieurs participants (réutilisation de
données collectées antérieurement).

Instances de validation pour la recherche
(CPP).
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* Ces considérations méthodologiques peuvent inclure les réponses du participant, la stabilité de la ligne de
base (par exemple lors de procédures de randomisation dite « response-based »), et pas seulement des aspects
méthodologiques définis en amont de I'inclusions du participant, tels que la durée de la ligne de base (définie a
partir de calculs de puissance en lien avec la randomisation).

** Notons toutefois que les méthodologies telles que le Goal Attainment Scaling (GAS) permettent d’utiliser une
seule et méme mesure de résultat pour tous les participants, dans un btu d’agrégation, tout en testant
I'efficacité de I'intervention par rapport a des objectifs personnalisés.

A travers ces « position point » et cette proposition de catégorisation, nous espérons promouvoir
la rigueur clinique, et encourager des mémoires d’étudiants qui permettent d’apprendre une
rééducation fondée sur les preuves, tout en respectant le cadre réglementaire de la loi Jardé.
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F) ASSOCIER SCED ET GAS COMME METHODOLOGIE PRIVILEGIEE EN MPR

C'est dans cette optique que le PHRIP REFECO-OP
(et these de sciences dirigée par Mathilde

PHRIP « Rééducation Des Répercussions Des Troubles
Des Fonctions Exécutives Chez L’enfant, L’adolescent

Et Le Jeune Adulte Cérébro-Lésés Avec L’approche Co-
Op (Cognitive Orientation To Daily Occupational
Performance) »

N°Id Rcb 2020-A00054-35

Chevignard) de Hélene Lebrault, ou je suis
méthodologiste, a été pensé. Il s'agit d'une
rééducation des fonctions exécutives par
approche COOP chez des enfants cérébro-lésés
ayant pour critere de jugement le Goal
Attainment Scaling.

Manuscript in prep

Finalement, si la MPR se veut d’aider les patients a atteindre leurs objectifs personnalisés et
proposer d'y arriver de fagon individualisée, une des méthodologies a privilégier est peut-étre
d'associer SCED et GAS.

L'objectif est d’évaluer I'amélioration de la performance occupationnelle consécutive a une
rééducation par I"approche CO-OP chez des enfants/adolescents/jeunes adultes présentant des
troubles des fonctions exécutives en lien avec une |ésion cérébrale acquise. La méthodologie est un
SCED en lignes de base multiples a travers les sujets et a travers les comportements/objectifs
(mesurés par GAS et COOP, 2 fois par semaine). Pour chaque enfant, 4 objectifs sont déterminés;
dont trois sont travaillés par approche COOP. L'objectif le plus important pour I'enfant est toujours
travaillé ; parmi les 3 autres objectifs, un des objectifs est tiré au sort pour rester un objectif contréle
non travaillé.

Cette étude est construite sur les différents points méthodologiques abordés dans les sections
précédentes et comprend notamment :

-une double randomisation de Wampold -Worsham pour l'ordre de début d’intervention des
différents patients et une randomisation de Kohler-Levin pour I'ordre et le début de travail de chacun
des objectifs.

-I'utilisation de GAS mesurables et objectives, cotées en aveugle a partir d’enregistrements vidéo,
visionnées dans un ordre aléatoire.

-I’application des critéres de qualité GAS en recherche avec une vérification puis cotation de la grille
qualité GAS par des juges indépendants de I’équipe de recherche.

-une réplication de SCED (original a 4 patients suivi de deux autres trains de 4 patients).

-une analyse statistique par tests de randomisation qui contourne le probléme de I'autocorrélation
des données, tout en générant un p par patient (avec donc une significativité statistique testée a
I’échelle d’un patient), et une analyse générale a I'échelle de groupe en « Multilevel Linear
Regression ».
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2 points de
départs

Randomisation de Kohler-Levin pour ordre et
moment d’introduction des objectifs

2 points de
départs

possible pour possible pour

objectif 1

objectif 2

I

Minimum 5 séances (et 5
mesures) pour le dernier
objectif a étre introduit

$15253S4S55657S859810511512513514

Baseline de longueur
différente (3 a 6 mesures
soit 1.5 a 3 semaines)
pour chaque patient selon
randomisation Wampold-
Worsham

La collaboration sur cette étude avec
Rumen Manolov permet la
comparaison de différents types
d’analyses statistiques et
notamment, la comparaison des
analyses

-en  multilevel (basé sur des
régressions linéaires multiples)

-en tests de randomisation
-en Combinaisons de NAP et p

-en représentations par différents
parameétres de Brinley Plots

G) CONCLUSION ET PERSPECTIVES SUR LES SCED

Au total, les SCED apparaissent comme une méthodologie d’avenir pour la MPR. Un nombre
croissant de chercheurs, de cliniciens, de journaux s’y intéressent. Le challenge des prochaines
années sera de fournir des outils méthodologiques et d’analyse correspondant aux données et au

contexte de la recherche en « vraie vie », ou les meures répétées sont souvent trés variables et les
baseline instables. C'est I'un des objets de mes travaux en cours :

Manolov & Krasny-Pacini : How to deal with trends in baseline? Manuscript in prep

Loiret & Krasny-Pacini : SCED in Prosthetics, invited review in Disab Rehab

Lebrault, Manolov & Krasny-Pacini: Comparisons of data analysis for multiple baseline designs across

subjects and across goals for rehabilitation research

Krasny-Pacini & Manolov: Randomization and methodological advances in SCED, invited review in

DMCN

3. CONCLUSION SUR LE CHAPITRE METHODOLOGIE

La partie méthodologie est la partie principale de mes recherches ces derniéres années. Bien que
I"application du SCED et de la GAS a de nombreux domaines soit passionnante et cette transversalité
utile, mes travaux manquaient d’unité clinique, raison pour laquelle dans mes futurs travaux (et dans

le choix de quelles études accepter de m’investir/étre méthodologiste), j'essaie de me concentrer sur

ce qui est le plus pertinent et utile aux patients que je suis, a savoir aux patients cérébrolésés suivis
par EMOI TC (dispositif médico-social visant a aider a la construction d’un projet de vie suite a une

|ésion cérébrale.)
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[11) ACCOMPAGNEMENT DE LA CONSTRUCTION D’UN PROJET DE VIE EN MEDICO-SOCIAL

1. LASTRUCTURE MEDICO-SOCIALE EMOI-TC

EMOI TC est un dispositif médico-social, dit « expérimental » (né en 1996 mais consolidé par I'ARS en
2015), inclusif et a la carte, permettant d’accompagner les personnes et leurs familles dans la
construction d’un projet de vie aprés Iésion cérébrale. L'accompagnement est ambulatoire et associe
réadaptation cognitive, soutien psychologique, accompagnement social, coordination médicale,
rééducative, psychiatrique et réinsertion professionnelle. En partenariat avec les UEROS, les
SAMSAH, habitats partagés, GEM et accueil de jour de I'AFTC, l'unité Comete de réinsertion
professionnelle, les services de psychiatrie du CHU et de MPR de I'lURC, EMOI TC accompagne une
file active d’environ 230 personnes (dont 140 avec un accompagnement régulier et 90 avec un
accompagnement plus ponctuel). De par son accés direct sans notification MDPH, EMOI TC peut
bilanter, orienter ou accompagner de facon réactive et sur plusieurs années les personnes ayant un
handicap cognitif, psychique, émotionnel ou comportemental. Bien que tout patient de 18 a 65 ans
puisse intégrer le dispositif si ses troubles cognitifs et comportementaux nécessitent un
accompagnement a la construction d’un projet de vie, le service place une priorité particuliere : (1)
aux personnes isolées et en rupture sociale (ou en danger de désinsertion sociale), (2) les familles (en
particulier conjoints) vivant en milieu ordinaire avec une personne avec des troubles du
comportement importants; (3) aux adultes ayant eu une lésion cérébrale dans I'enfance qui se
retrouvent souvent perdus et en rupture d’accompagnement a la sortie des dispositifs handicap
enfant lors de la transition enfant-adulte; (4) aux personnes dont les troubles du comportement les
amenent régulierement en prison.

De par son identité universitaire (dispositif faisant partie de I'Institut Universitaire de Réadaptation
Clemenceau (IURC) et du p6le MPR du CHU de Strasbourg), I’ établissement médico-social (EMS)
EMOI TC est une structure ambulatoire alliant accompagnement médico-social, recherche et
formation dans le champ du handicap cognitif et psychique ; pionnier dans le décloisonnement entre
besoins liés aux aspects lésionnels neurologiques et aux aspects psychiatriques (conséquence
psychique et psychiatrique de la lésion cérébrale ou facteurs pré existants a la lésion), et pionnier
dans la recherche participative (avec liens forts avec I'association AFTC, avec qui il fonctionne parfois
en dispositif, pour toujours mieux adapter I'offre et les sujets de recherche aux besoins des familles).

Je suis arrivée dans ce service en 2015 et j'y ai trouvé une richesse déja présente et un potentiel
immense :

-le suivi de long terme, permettant réellement d’accompagner les patients, a leur rythme, en non de
facon « ponctuelle » comme en sanitaire sur quelques mois a un an.

-la possibilité de prendre en charge des patients bien a distance de la Iésion, notamment ceux qui
sortent d’anosognosie des années aprés la lésion, ou ceux qui décompensent a distance pour
fatigabilité ingérable notamment

-une équipe petite a I'époque (5 personnes), permettant des échanges riches, réguliers, sans la
lourdeur administrative d’un service d’hospitalisation
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-une expérience importante dans les problématiques de la lésion cérébrale notamment par la

psychologue du service, Régine Choisel, présente depuis I'ouverture du service

-la vocation mise en ceuvre treés concretement du service de suivre non seulement les patients mais

également les familles du point de vue psychologique

Ce sont les questionnements émergeant de suivis cliniques au

sein de l'unité EMOI TC, et des discussions stimulantes dans QUE VOUDRA!

, . . . . ETRE PLUS T
notre équipe, qui guident actuellement ma question de
recherche principale, a savoir comment accompagner les
personnes a reconstruire un projet de vie aprés lésion
cérébrale.

?

o
(i)

3

L

Les troubles cognitifs impactent les capacités de
construction d’un projet de vie

Difficulté a organiser son
comportement vers un but

Difficulté a avoir une juste
appréciation de ses facultés

Difficultés cognitives et

Difficulté a planifier sa vie
quotidienne et les étapes du

comportementales impactant la
construction d’un projet de vie projet de vie

Impulsivité dans la

prise de décisions —— — — Difficulté a se rappeler des
Difficulté a mobiliser son énergie choses  faire pour mettre en

vers une action sur la durée ceuvre un projet

Les sections suivantes vont donc présenter plusieurs aspects indispensables a prendre en compte
pour ’'accompagnement du projet de vie, a savoir :

>

L’anosognosie et son lien avec la mémoire autobiographique, avec des ébauches de
recherche sur ce theme

Les troubles du comportement en lien avec la régulation émotionnelle, et I'adaptation
aux personnes ayant une lésion cérébrale d’une intervention de régulation
émotionnelle : la thérapie comportementale dialectique

Le libre arbitre

La croissance post-traumatique

Le soutien aux aidants
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Les données préliminaires de ces thémes ont été le fondement d’un projet multidisciplinaire
(projet Libre Arbitre et Régulation émotionnelle pour tous -LA REPT -cf. chapitre IV), dont une
partie (intervention pour les patients et collaboration avec laboratoire de linguistique) a obtenu la
bourse GIRCI Est jeunes chercheurs (50 000 euros) et dont la mise en ceuvre est rendue possible
grace au soutien financier de I’'lUGECAM Alsace pour la thése de psychologie de Marie Kuppelin.

2. ANOSOGNOSIE, UTILISATION DE SA MEMOIRE AUTOBIOGRAPHIQUE ET
RECONSTRUCTION IDENTITAIRE

A) MODELE DE L’ANOSOGNOSIE DE L'ENFANT

Lors de ma theése, I'étude pilote pGMT avait utilisé une Self-awareness assessment  during
évaluation multimodale de la conscience de ses difficultés Cco9nitive rehabilitation in children with
acquired brain injury: a feasibility study
and proposed model of child anosognosia.
d’histoires), et des observations répétées de 5 enfants (rasny-Pacini A, Limond J, Evans J, Hiebel
traumatisés craniens sévérement dysexécutifs lors d’une J, Bendjelida K, Chevignard M. Disabil
Rehabil. 2015;37(22):2092-106.  Epub
2015 Feb 12

(questionnaires, évaluation « on-line », discussion

tache de cuisine, qui montrait des dissociations de I'atteinte
des différents composants d’anosognosie.

Ces données pilotes m’ont alors permis de proposer un modele théorique d’anosognosie, que je n’ai
pas pu pour le moment confirmer, mais qui reste un modele pratique en clinique, que j'espére
explorer davantage dans le futur dans le cadre de direction de mémoires de neuropsychologie, et a la
lumiere des travaux de I'équipe mémoire autobiographique dirigé par Fabrice Berna, du laboratoire
INSERM 1114 dirigé par Anne Giersch que j’ai eu la chance de rejoindre en 2018.

Dans ce modele, arriver a la perception « on-line » de ses difficultés exécutives passe par plusieurs
étapes qui sont détaillées dans le schéma présenté a la page suivante.
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Nous avons également proposé que c’est l'intégration de ces prises de conscience « on-line » en

mémoire autobiographique qui permet de développer une conscience anticipatoire de futures

difficultés (et donc d’arriver a utiliser des compensations ou aménagements pour éviter de se mettre

en difficulté). Ce modele vise a expliquer pourquoi les jeunes enfants peuvent avoir une certaine

conscience anticipatoire de futures difficultés, en se basant uniguement sur un savoir sémantique

(fleches grises), issu d’informations données par I'extérieur (ex : parents), alors que les adolescents

privilégient leur propre expérience (fleches noires).

Anticipatoryawareness

e.g.: I'll use a checklist for this recipe

L

Semantic intellectual
awareness
e.g.: I've been told | 'm
disorganized

External
information

Autobiographical intellectual awareness
e.g.: I remember the last time | made a cake for
my Dad’s birthday, | forgot the sugar and the cake
was disgusting — 1 am so disorganized!

N2

H

On-line awareness

e.g.: Oops! | forgot to add the sugar to the cake mix!

L)

Task experience

Younger children

Teenagers/Older children

B) COMPARAISON DES PROFILS D’ANOSOGNOSIE ET UTILISATION DE LA MEMOIRE

AUTOBIOGRAPHIQUE A L’AGE ADULTE

SELON LA SURVENUE DE LA LESION SUR

CERVEAU MATURE OU EN DEVELOPPEMENT.

La direction de thése de médecine et mémoire de
DES de Charlotte Nachbar ainsi que le travail du
stage recherche d’orthophonie de 2020-2021 de
Chloé Bacher, Héléne Le Déaut et Isabelle Barge-
Prigent, nous ont également permis d’explorer a
I’age adulte les caractéristiques et I'utilisation de la
mémoire autobiographique chez les patients avec
lésion cérébrale survenue dans l|’enfance, en
comparaison a ceux dont la lésion cérébrale est
survenue sur cerveau mature (apres 21 ans).

Ces données allaient dans le sens du modele décrit
ci-dessus avec les difficultés de prise en compte de
ses limites plus grandes pour les adultes qui ont
acquis la lésion dans I’enfance (évalué par un
proche sur le questionnaire d’Evaluation des
Processus du Handicap psychique) -Cf. page
suivante :
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Particularités du handicap psychique chez les
patients victimes d’une lésion cérébrale acquise au
cours de [I'enfance par rapport aux patients
cérébrolésés a I'dge adulte dans les domaines de la
mémoire autobiographique, du concept de soi et de
I’estime de soi. Thése présentée pour le dipléme de
Docteur en médecine, Mention DES de Médecine
Physique et Réadaptation par Charlotte Marguerite
LECLERC-NACHBAR ANNEE 2021

Congrés SOFMER Lille 2021, « En quoi sont-ils
différents ? Handicap psychique, coping, estime de
soi et utilisation de la mémoire autobiographique
chez les patients avec lésion cérébrale acquise dans
I'enfance. » Charlotte Nachbar, Charles Pradeau,
Héléne Le Déaut, Isabelle Barge-Prigent, Chloé
Bacher, Maude Elbel, Marie-Eve Isner-Horobeti,
Agata Krasny-Pacini



EPHP

25+
Il LCA sur cerveau immature
20+ [ LCA sur cerveau mature
*
15—
|
10
5_
0- T T T
N o %
. \49? &° & @
& S & &
Q& & &
OQ @0 0 09
P 60 (&\6\ &
‘{\'0 oo Qb
(<) X
& &
(@) o
00(\
&

Les personnes lésées dans I'enfance semblaient aussi moins utiliser leur mémoire autobiographique
pour construire des liens sociaux, sur I'échelle TALE (Echelle de réflexion sur ses expériences de vie,
qui évalue les fonctions de la mémoire autobiographique) :
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C) EXPLORATION DE LA MEMOIRE AUTOBIOGRAPHIQUE, DE SON UTILISATION ET DE
SON RAPPORT AVEC LE CONCEPT DE SOI DANS LA LESION CEREBRALE

Cette étude a permis également de commencer a explorer les difficultés de mémoire autobiographie
apres lésion cérébrale (quel que soit I’dge de survenue) en suggérant que c’est sur I'utilisation de sa
mémoire autobiographique (échelle TALE) et moins sur les caractéristiques de sa mémoire
autobiographique (échelle ART) rapportées (auto-questionnaire avec tous les biais que ceci entraine
chez des patients avec troubles métacognitifs) que les personnes avec lésion cérébrale se
différencient de contréles de population générale.

Effectifs | Moyenne de Normes établies sur les
Questionnaire patients I’'ensemble échantillons des p
avec des patients | publications de validation
[ésion avec lésion
cérébrale cérébrale
TALE continuité de soi 48 13.70 14 0.607
TALE interactions sociales 48 12.45 16.15 <0.001*
TALE orientation du 48 14.68 16.95 <0.001*
comportement
SCCS score brut 47 35.5 40.3 <0.001*
SCCS T-score 45 40.5 50 0.074
ART vivacité 49 4.21 4.64 0.139
ART cohérence narrative 49 4.16 4.48 0.246
ART revécu 49 4.16 454 0.169
ART répétition 49 4.20 4.83 0.021*
ART scéne 49 4.34 4.95 0.007*
ART imagerie visuelle 49 4.23 5.04 0.005*
ART histoire de vie 49 4.54 5.01 0.111

*Différence statistiquement significative.

TALE : Echelle de réflexion sur ses expériences de vie i.e. fonctions de la mémoire autobiographique.
SCCS : Echelles de clarté des concepts de soi.
ART : test de remémoration autobiographique i.e. caractéristiques des souvenirs

Les analyses mettaient en évidence une corrélation positive de I'utilisation de sa mémoire
autobiographique pour la continuité de soi (échelle TALE) de 0,358 avec 'estime de soi (p = 0,013) et
de 0,497 avec la clarté du concept de soi (échelle SCCS, p < 0,001).

Il semble raisonnable de postuler que les interventions favorisant I'utilisation de la mémoire
autobiographique permettraient une meilleure clarté du concept de soi, et de I'estime de soi et
favoriseraient une reconstruction identitaire.
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D) MEMOIRE AUTOBIOGRAPHIQUE ET RECONSTRUCTION IDENTITAIRE FACE AUX
PROBLEMES COGNITIFS

L'accompagnement de la reconstruction identitaire doit se faire en prenant en compte (1) les
difficultés cognitives, (2) I’histoire de la personne et les facteurs pré-lésionnels et (3) les valeurs des
patients.

Le plus important reste de ne pas imposer aux patients une reconstruction identitaire de ce que I'on
projette comme bon pour lui/elle, mais garder en téte qu’aprés une lésion cérébrale on ne perd pas
(en tout cas en général pas totalement) le concept de soi d’avant la lésion. En parlant des jeunes
traumatisés craniens (notamment ceux aux vies chaotiques avant lésion cérébrale, qui ont d’ailleurs
souvent contribué au traumatisme cranien), Ylvisaker disant que souvent, les professionnels essaient
de leur faire construire une vie respectable, organisée, sécuritaire... et que c¢a revient « a transformer
des bulldogs en caniches », et leur construire un projet de vie auquel ils ne s’identifient pas. Il s’agit
donc de rentrer dans les valeurs de la personnes[20].

Les difficultés cognitives rendent difficile la prise en compte voire la prise de conscience ou méme
|’établissement de ses valeurs. Un courant majeur des derniéres années en médico-social a été de
promouvoir I'auto-détermination (laisser les personnes poser des choix personnels: choisir ses
loisirs, choisir de s’exprimer...) mais sans toujours donner d’outils pour relier cette « auto-
détermination » a ce que le patient est, ou souhaite étre. L’auto-détermination est déja complexe
pour tout un chacun, alors en présence de lésion cérébrale, ol la mémoire de son passé, la mémoire
prospective de ses intentions, la flexibilité mentale et la mémoire de travail pour implémenter ses
intentions efficacement font défaut, cette auto-détermination est souvent aléatoire (cf. lll, 5 : propos
des patients dans la partie libre arbitre, avec notamment la notion de devoir choisir car « je DOIS »
choisir, par parce que je sais/je connais les raisons de ce que je veux choisir)

Concernant, la prise en compte des troubles cognitifs, une technique utile mais sous-exploitée est le
Metaphoric Identity Mapping[21], qui consiste a rendre accessibles des composantes multiples d'un
modele cognitif complexe a la mémoire avec une unité de pensée : la métaphore = le compactage
métaphorique.
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Goals:
Be top (smart) dog
Victory over long run

Be a leader
Not “herd”, but respect for pack

Values:
Respect from others.
Authority through:
Personal strength of character
Wisdom
Collaboration

Feelings:
In control of self
Satisfaction with winning
the LONG race

Alpha Male #1
John as
Wolf

Action Strategies:
Think before acting

Affil./Assoc.

Appearance: Plan
Clean Work collaboratively, accept help
People: Avoid impulsive aggression
Recovery Avoid aggression against the innocent
Places:

Avoid people, places, activities that
might overwhelm the wolf
No aggression except threats to life

Not drug haunts

Figure 2. John’s positive identity map, metaphorically representing himself as a “wolf” kind of
person.

Résumer ses objectifs/valeurs/plans/stratégies de construction de vie en une métaphore permet au
patient de contourner la surcharge cognitive liée aux problémes de mémoire de travail, vitesse de
traitement lente, problémes épisodiques de mémoire, etc... et peut aider le patient aux capacités
réduites de mémoire de travail a comparer la situation actuelle avec la situation et l‘identité
souhaitée (cf. schéma ci-dessous).

. . Iy Py
Situation actuelle Identité souhaitée
Goals: ‘ ~~ Goals:
Look good (but feel bad) Finish the program
Get women to go out St } | Complete a project | Eaalinfgc—
e Avoid caring ~ Feellngs: ) o~ Getmorework Fee_lln_gs'
Facts: . about anything Anger > g Facts: “Create a meaningful”’ Satisfaction )
/ Impulsive, disrespectful ‘o long-term goal/ Frustration Construction person __ life | Accomplishment: "one
| In prison: 7 years = Sottow Learn the trade by observing, - - \ brick at a time
Excluded from public places X Guilt ' Doing, accepting feedback / J ™ Mg“v:tmln
Out of control ~ / __unhappiness . Work hard N . — :"dm -
unsuccessful \e ey “Use specific tools~ 7 Master Pride
s shithead : S _Mason
/ \ ) —ga 4o S - . . N,
Aftfiliation/Assoc Action strategles: ‘,AfflllatIOﬂIAssoc‘ Action Strateg|ESo
% Act like a “player” Appearance \/ Practice the craft: positive in_teraction
Appearance / Act like a ladies man | Appropriate to the context | | Focus on the task: don’t get sidetracked
Try to look cool | Make excuses to say disrespectful things \ People | Plan ahead for success
peop|e | Try anything to get close to women Support people \ Follow the rules of the job you are hired for
; A " \ Focus on long-term goals
Places st peop'o.using humor . Non-conflict people Be strong: walk away from fights
restricted Win every fight at whatever cost Places Vi " H thg.t s b fy N t'g s
“Never walk away from provocation \._ 7 ave the tools belore star |ng. /

La thérapie comportementale dialectique, qui fait I'objet d’un projet de recherche
transdisciplinaire (cf. partie IV de cet HDR) dans le service, propose des « menus » de valeurs (cf.
tableau ci-dessous), facilitant I’auto-questionnement des patients sur ce qui est important pour
eux. Cette approche couplée a la Metaphoric Identity Mapping[21], et a I’établissement d’objectifs
par Goal Attainment Scaling pourrait étre un pas vers I’étayage d’une construction identitaire et sa
mise en ceuvre.
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LISTE DES VALEURS ET DES PRIORITES [22,23]

[ A. S’occuper des relations
1 Réparer les anciennes relations.
[ Accéder & de nouvelles relations.
O Travailler sur les relations actuelles.
[0 Mettre un terme aux relations destructives.
[ B. Faire partie d'un groupe
[ Avoir des relations étroites et satisfaisantes avec les autres.
[ Avoir un sentiment d’appartenance.
[0 Recevoir de I'affection et de I'amour.

O Etre impliqué et avoir des rapports étroits avec les autres ;
avoir et garder des amis proches.

[0 Avoir une famille ; étre proche et passer du temps avec les
membres de la famille.

[ Avoir des personnes avec qui partager des choses.
[ C. Avoir du pouvoir et de linfluence sur les autres

O Avoir I'autorité pour approuver ou non ce que les autres
font, pouvoir contréler la fagon dont les ressources sont
utilisées.

O Etre un meneur.
[ Gagner beaucoup d’argent.
O Etre respecté des autres.

O Etre percu comme quelqu’'un ayant réussi ; étre connu ;
obtenir la reconnaissance, un statut.

[ Faire concurrence aux autres avec succés.
[0 Etre populaire et reconnu.
[ D. Rédliser des choses dans la vie

[0 Réaliser des obijectifs significatifs ; étre impliqué dans des
engagements que ['estime importants.

O Etre productif.
[0 Guvrer pour atteindre des objectifs ; travailler dur.
O Etre ambitieux.

[ E. Vivre une vie de plaisir et de satisfaction
[ Prendre du bon temps.
[0 Rechercher I'amusement et les choses qui font plaisir.
[0 Avoir du temps libre.

O Apprécier le travail que je fais.

[ F. Faire en sorte que la vie soit pleine d’évé ts, de relations et de
choses passionnantes
[ Essayer des choses nouvelles et différentes.
O Eitre audacieux et rechercher I'aventure.
[ Avoir une vie passionnante.
[0 G. Se comporter respect t
O Etre humble et modeste ; ne pas attirer I'attention sur moi.
[0 Suivre les ftraditions et les coutumes; me comporter
convenablement.

[ Faire ce que I'on me dit et suivre les régles.

[ Bien traiter les autres.

[ H. Faire preuve d’autodétermination
[ Suivre mon propre chemin de vie.

[ Etre novateur, penser & des idées originales et étre
créatif.

[ Prendre mes propres décisions et étre libre.

[0 Etre indépendant; prendre soin de moi et des
personnes dont je suis responsable.

O Avoir la liberté de penser et d’agir, pouvoir agir en
fonction de mes priorités.

[ I. Avoir une spiritualité

[ Faire de la place dans la vie pour la spiritualité ; vivre
une vie en suivant des principes spirituels.

O Pratiquer une foi ou une religion.

O Progresser dans la compréhension de moi-méme, de
ma vocation, et du véritable but de la vie.

O Percevoir et réaliser la volonté de Dieu (ou de tout
autre pouvoir supérieur) et trouver un sens durable & la
vie.

[ J. Etre en sécurité
[0 Vivre dans un environnement sir et sécurisé.
O Etre sain et en forme physiquement.

[0 Avoir un revenu stable qui réponde & mes besoins de
base et ceux de ma famille.

[ K. Honorer le bien universel de toute chose

O Etre équitable, traiter les gens de maniére égale
permettre I'égalité des chances.

O Comprendre les personnes différentes ; étre ouvert
d’esprit.

[ Prendre soin de la nature et de I’environnement.
[ L. Contribuer & la communauté élargie

[0 Aider les gens et ceux dans le besoin; se soucier du
bien-étre des autres; améliorer la société.

[ Etre loyal envers ses amis et dévoué envers ses proches;
étre engagé dans un groupe partageant mes convictions,
mes valeurs et mes principes éthiques.

[0 M’engager pour une cause ou un groupe dont
I'objectif va au-deld de mon propre intérét.

[ Faires des sacrifices pour les autres.
[ M. Travadiller sur mon épanouissement personnel
[ Développer une philosophie de vie personnelle.

[0 Apprendre et faire des choses stimulantes, me
permettant d’évoluer et de grandir en tant qu’étre humain.

[ N. Avoir de lintégrité

[ Etre honnéte, connditre et défendre mes convictions
personnelles.

[0 Etre une personne responsable; respecter ma parole
envers les autres.

[ Vivre et faire face & la vie avec courage.

[ Etre une personne qui paye ses dettes envers les autres
et répare les dommages causés.

[0 M’accepter, accepter les autres et la vie telle qu’elle
est; vivre sans ranceeur.
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3. PENSEES, SCHEMAS COGNITIFS ET EMOTIONS DANS LA REEDUCATION COGNITIVE
ET LA RECONSTRUCTION D’UN PROJET DE VIE

Méme si les patients n’en parlent pas toujours spontanément, voire n’en ont pas conscience, la
construction d’un projet de vie semble souvent freinée ou rendue difficile par des schémas cognitifs,
des biais cognitifs et des pensées qui les « tirent vers le bas ». Ces pensées, peuvent étre: (1)
clairement suicidaires (et résistent parfois aux psychotropes)?!, (2) ou plus souvent empéchant le
patient de s’auto-déterminer vers la vie (ex : « ils n"auraient pas di me réanimer », « j'aurais da
mourir lors de I'accident », « j’étais mieux dans mon coma et j'aimerais tant y retourner »); (3) ou
simplement alourdissant et dévalorisant les patients (« je ne vaux plus rien », « je ne suis qu’un
fardeau pour mon épouse », « je rate tout »); (4) ou encore tournées vers un tiers de facon
obsédante (notamment en cas de sinistrose, de rancune envers la personne ayant provoqué
I"accident) ; (5) ou enfin décourageant le patient devant les taches a accomplir (ex : « avant mon
accident, ¢a aurait été simple, maintenant c’est trop dur », « je n’y arriverai pas » )

L'analyse de l'origine de ces pensées est rendue complexe par un vocabulaire disparate entre les
professions. Une partie de ces pensées rentre dans le cadre de syndrome bien décrits, comme par
exemple des pensées obsessionnelles (dans le cadre de TOC, préexistants ou plus souvent
secondaires a la lésion cérébrale) ou s’apparentent a des ruminations anxieuses. Les ruminations
sont définies comme des pensées répétitives, prolongées, négatives, récurrentes a propos de soi, de
ses sentiments, de ses préoccupations personnelles et des expériences négatives[25].
Particulierement décrites dans la dépression, les ruminations sont conceptualisées comme le fait de
penser aux symptdmes, causes, circonstances, significations, implications et conséquences de son
humeur dépressive et de sa détresse. Moins décrites dans les lésions cérébrales, elles peuvent étre
présentes avec une dépression co-existante, ou étre parfois isolées. Une revue de littérature[25]
récente, en dehors des lésions cérébrales, montre les multiples conséquences négatives des
ruminations avec une exacerbation de la psychopathologie en général, en augmentant et
prolongeant les humeurs négatives, en interférant avec la résolution de probléme, en rendant les
patients a risque d'anxiété, dépression, psychose, insomnie et comportement impulsif, en interférant
avec les thérapies et leur efficacité, en exacerbant et en maintenant enfin une réponse physiologique
accrue au stress.

Mais parfois leur origine et nature laisse I'ensemble de notre équipe perplexe, car ne rentrant pas
dans les sémiologies habituelles et ne s’améliorant pas avec une pharmacologie et un soutien
psychologique bien conduits et investis. Leur point commun semble étre linflexibilité et
I'impuissance des patients a ne pas les prendre pour une vérité sur eux. Le déficit de flexibilité
cognitive et psychique secondaire a la lésion cérébrale, affectant la majorité des patients

! La suicidalité post TC est 3 a 4 fois plus élevée que dans la population générale [24]
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cérébrolésés, semble rendre ces pensées particulierement difficiles a gérer, laissant les patients (et
les équipes qui les accompagnent) en grande difficulté.

Elles ont en commun de : (1) géner le patient dans la construction d’un projet de vie ; (2) occuper
beaucoup d’espace en mémoire de travail, réduisant les capacités cognitives pour les taches en
cours de la vie quotidienne; (3) aggraver les troubles attentionnels avec un cercle vicieux qui fait que
les troubles attentionnels aboutissent a des échecs cognitifs, aggravant eux-mémes ces pensées; (4)
interférer avec le bénéfice de la rééducation cognitive[26,27], [26] ; (5) participer a une thymie basse ;
(6) contribuer a la fatigabilité des patients, parfois épuisés par le simple fait de pensées incessantes
en dehors de toute « activité » réelle/choisie ; (7) augmenter la domination de I'expérience mentale
sur I'expérience directement accessible par les cing sens, avec moins d’ancrage dans le moment
présent ; (8) interférer avec les prises de décisions ; (9) générer et maintenir des émotions négatives.

La littérature de rééducation cognitive suggére un lien clair entre émotions et capacités cognitives :
Spikman et al.[26] par exemple ont montré que les difficultés d’identification d’émotions impactaient
I'efficacité de la rééducation des FE. Les difficultés de reconnaissance d’émotions empéchaient les
patients d’apprendre les stratégies métacognitives plus que le degré de difficultés exécutives pré-
rééducation. Certaines équipes comme Rath et al.[27,28], dans leur programme de rééducation
cognitive ciblant la résolution de probléemes, consacrent un nombre important de séances (12 ) a ce
que le patient puisse identifier et prendre en compte ses propres réactions émotionnelles face a une
tdche (qu’ils appellent I'orientation devant un probléme), et notamment a ce qu’il repére ses
pensées appelées « self-talk négatif ».

Orientation au probleme, d’aprés Rath et al. 2011

Compostant d’orientation | Orientation positive Orientation négative/inadéquate

au probleme

Attribution du probléme Les probléemes sont des | « Les problémes et les difficultés de vie
événements normaux, | quotidienne sont exclusivement
ordinaires et inévitables dans | attribués a ma lésion cérébrale »
la vie

Evaluation du probléeme Les problémes sont des | « Les problemes menacent mon bien-

étre; il faut donc les attaquer
immédiatement sans plan préalable ou
les éviter a tout prix »

opportunités pour progresser.

Les problemes sont vus comme fixés,
immuables, ou sans possibilité d’action
dessus

Les problémes peuvent étre
résolus

Perception d’une
possibilité de contréle

Investissement

Vouloir passer le temps et

« Les personnes compétentes devant

temps/effort énergie nécessaire pour une | un probleme sont seulement celles qui
activité ou une stratégie de | arrivent a les résoudre vite et sans
compensation effort. »

Pour Rath et al. [27], avant d’apprendre des stratégies au

s’adapter a la tache en lui apprenant :

patient, il faut aider le patient a mieux

1. aidentifier les réactions émotionnelles et physiques négatives survenant devant un probléme

pour essayer de les interrompre,
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2. a identifier une orientation négative aux problemes et a la replacer par une orientation
positive (notamment via des scripts de « self-talk » positifs et justes: « Mes probléemes de
mémoires font que cette tache sera difficile mais si je note les choses au fur et a mesure et
barre chaque étape que j'ai finie, je peux arriver a planifier les prochaines vacances » )

3. a se sentir capable de gérer les problemes en utilisant de I'auto-renforcement positif (« Je
peux arriver a cuisiner ce plat si je décompose la recette en étapes et que j'y consacre du
temps », « Je me sens fier de moi d’avoir réussi a compenser ce probleme par... »)

Une deuxieme approche qui se développe dans le traitement des patients avec |ésions cérébrales
acquises est la thérapie TCC de 3eme génération ACT (Acceptance and Commitment Therapy),
utilisée de facon croissante dans la Iésion cérébrale[29-31] du fait de son focus sur la flexibilité
mentale. Outre I'accent mis sur l'identification des valeurs pour guider son comportement, I’ACT
utilise les techniques de défusion. « Le terme “défusion cognitive” trouve son origine dans la langue
anglaise sous le vocable “to defuse”. Ce mot fait référence conjointement a la notion de désamorcer
un piege et de dé-fusionner avec le langage. La défusion cognitive est donc le procédé permettant a
I'individu de prendre de la distance avec le contenu littéral de ses pensées, pour les envisager
comme des phénomeénes psychologiques différents des expériences réelles. [32]La défusion est
surtout utilisée afin de permettre une prise de recul face aux phénomeénes internes (tels que les
justifications, les jugements, les conceptions de soi) qui peuvent limiter I'individu au niveau des
actions qu’il pourrait mener vers ce qui a du sens pour lui. Elle va donc permettre de modifier la
relation que I'individu entretient avec ses pensées. » [32]

Des exemples de techniques utilisées pour apprendre la défusion sont:

-entrevoir son cerveau comme une agence commerciale qui envoie régulierement des représentants
“les pensées” qui cherchent a vendre a la personne (lui faire adhérer/croire a) un lot de pensées
diverses et variées. L’idée est de se placer dans le choix : j'achéte/ je n’achéte pas cette pensée, et de
faire reposer ce choix sur la question « est-ce que cette pensée va m’aider a avancer vers mes
valeurs/ vers ce qui est important pour moi ? »

-en mettant en scéne les pensées par paires avec une personne qui joue les pensées (et parle,
commente, émet des jugements, sans arrét) et la deuxieme personne qui va se promener (suivie
partout de la personne qui joue les pensées). Ceci permet de faire prendre conscience a la personne
que celui qui décide de ou aller, ce ne sont pas les pensées mais bien moi-méme, le moi
« transcendant »

- reprendre la pensée en la répétant avec différentes voix, en la chantant, avec un accent étranger ou
sous forme de question ou répéter le contenu d’une pensée a toute vitesse afin de focaliser
I'attention de I'individu sur les caractéristiques sonores des mots et d’amoindrir les associations a
une signification particuliere.

Une troisieme approche, la thérapie comportementale dialectique (TCD), TCC de troisieme
génération également, actuellement utilisée et évaluée dans le service, consiste a se focaliser sur la
régulation émotionnelle avant, ou en méme temps que la rééducation cognitive, En effet la TCD

apprend au patient une série de compétences qui peuvent aider a gérer ses pensées parasites :
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(1) les compétences de pleine Extraits du manuel patient GREMO
conscience apprennent a observer

et décrire ses pensées comme

quelque chose d’extérieur, . T

« comme des nuages qui passent

. . . ¥ Prétez aHention, délibérément, au moment présent. = T
dans le ciel »; cf. figure ci-contre / As
v R q vos tions corporelles : ce qui se passe dans votre . 14
issue du manuel donné aux patients corps (le rythme de votre respiration, la crispation de vos muscles, G \“ Je suis béte ! ”{
etc.), dans vos sens (odeurs, saveurs, etc.). \_\_/\ /

(2) les compétences de tolérance a ¥ Observez vos pensées ot vos éllnolinns . GFR_)servez les ‘pensées qui
, viennent & votre esprit et laissez-les passer. Remarquez les émotions

|a detresse avec notamment qui changent, s'accentuent ou s'atténuent.

I'acceptation radicale apprennent ¥ Contrilez votre attention : accueillez ce qui vient & vous (pensées,

émotion, etc.) et ohservez sa présence, mais ne vous accrochez a rien.
auX personnes que « mes pensees

&

sont la, qu’elles me font souffrir, . ST
mais qu’en luttant contre, je rajoute
¥ Mettez des mots sur 'expérience : quand un ressenti ou une
de |a SOUffrance, alors que ce ne pensée émerge, ou quand vous faites quelque chose, prenez-en La pemée

i Je suis béte »
est apparve dans
mon esprit

acte. Par exemple, dites dans votre téte : « La tristesse

SO nt q ue dES penSéES, et non |a m’enveloppe » si vous prenez conscience que vous ressentez de la

ORI tristesse, ou ¢t Les muscles de mon estomac se contractent 1 si vous
rea | |te » prenez conscience qu'ils sont ainsi, ou ¢ je remarque que la pensée
‘je ne peux pas le faire” est apparve dans mon esprit ».

(3) Ies com pétences de régUIation ¥ Mettez un nom sur vos pensées, vos ressentis ef vos actions.

b}
/'t Je svis béte In Y
|

Reconnaitre qu'une pensée est une pensée et I'étiqueter comme

émOtionne| Ie avec |'identiﬁcati0n telle « la phrase ‘je suis nulle’ a émergée dans ma t8te, C'est une - \_\_.\ '_»—//
, . . . pensée qui me traverse I'esprit #, de méme pour les émotions et e
des émotions, des urgences a agir, les actions, 4 ,er’%\

4
&

|

et la verification des faits, Qui  Remsteryouousiotsonloimartvor iemrton de
apprend aux personnes a identifier ¥ Rappelez-vous, vous ne pouvez pas décrire quelque chose que
Fémotion — qui  BENETE,  OU e e e
accompagne, ou qui provoque les

phrases parasites, et a vérifier si

I’émotion et cette pensée

correspondent bien aux faits

(4) les compétences « radicalement ouvertes », avec notamment le focus sur la dialectique entre
esprit fixé et esprit naif, invitant le patient a se placer en esprit ouvert, (cf. extrait du manuel ci-
dessous[33])

« Lorsque vous étes en esprit FIXE, vous étes régi par des régles rigides sur la fagon dont les choses
devraient étre. Ce qui a fonctionné dans le passé détermine vos pensées, vos émotions, vos comportements.
Vous étes rigide, borné et régi par des régles. Vous vous sentez protégé, mais vous ne pouvez pas
apprendre de nouvelles choses.

Lorsque vous étes en esprit NAIF, vous étes inconscient des dangers. Vous faites trop confiance aux autres
et aux situations. Vous prenez des décisions sans tenir compte des conséquences et en oubliant les erreurs
passées. Vous ne prenez plus en compte votre propre expérience, vos émotions et opinions, vous étes
vulnérable et balloté par les circonstances.

Les deux extrémes sont problématiques.

Esprit OUVERT : c’est la voie la plus sire.
Vous éfes ouvert a de nouvelles expériences tout en honorant le passé.
Vous pouvez avancer.

Lorsque vous étes en Esprit Ouvert, vous voyez et répondez & "ce qui est”, y compris les implications
passées, présentes et futures. L’Esprit Quvert sait qu'il faut s'adapter aux autres, & un environnement, & un
contexte qui change sans cesse. Ce qui étfait une bonne solution hier, ne I'est peut-étre plus aujourd’hui. Ce
qui vous semble étre LA solution n’est peut-éire qu’une solution parmi beaucoup de solutions possibles. »
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Ainsi les TCC de 3eme génération, qui mettent un accent important sur les émotions, donnent des
pistes trés importantes pour aider les patients a maximiser les capacités cognitives en vue de
comportements correspondant a leurs valeurs, en identifiant des pensées et des schémas cognitifs
qui ne sont pas au service de la vie qu’ils veulent construire.

Mieux faire connaitre les ainsi les TCC de 3éme génération, donner accés aux patients a des prises
en charges psychologiques « evidence-based » et former les neuropsychologue et orthophonistes
aux outils que les TCC proposent pour la rééducation cognitive est 'une de mes priorités en terme
d’enseignement. La journée organisée aux EMPR en 2023 sur les TCC de 3eme génération en sera,
nous espérons, une étape importante.

4. REGULATION EMOTIONNELLE

De fagon complémentaire a I’'étude des fonctions exécutives « froides », cognitives, réalisée lors de
ma these de sciences, le fait d’avoir rejoint en 2018 le laboratoire INSERM 1114 (Neuropsychologie
cognitive et physiopathologie de la schizophrénie) et I'équipe de recherche clinque sur la thérapie
comportementale dialectique du service de psychiatre du CHU de Strasbourg, m’a permis de me
tourner vers les aspects dits « chauds », soit émotionnels et comportementaux, des fonctions
exécutives et des manifestations émotionnelles secondaires aux Iésions cérébrales.

La majeure partie de mes collaborations se fait donc actuellement avec les domaines de psychiatrie
et psychologie en rapport avec ce théme. C’est ainsi qu’une étude pilote de régulation émotionnelle
a vu le jour, des encadrements de thése et un partenariat avec le Master de psychologie clinique en
thérapie comportementale et cognitive.

Le premier défi (toujours en cours) a donc été de trouver un langage commun a des manifestations
que chaque discipline (MPR, neuropsychologie, psychiatrie, psychologie TCC, psychologie
d’inspiration analytiqgue) nomme autrement et explique par d’autres modeles.

A) PROPOSITION D’UNE LECTURE DES TROUBLES DU COMPORTEMENT APRES
LESION CEREBRALE COMME EXPRESSION D’UNE DYSREGULATION EMOTIONNELLE

Les troubles du comportement des victimes de Iésions cérébrales acquises, et en particulier de
traumatisme cranien, constituent la séquelle majeure, une source de souffrance et une sujétion
considérable pour les familles et la société. Récemment, I’'HAS a proposé de classer les troubles du
comportement en 4 sous-ensembles de manifestations[34] :

(i) les perturbations des comportements par excés (la désinhibition, [irritabilité,
I'impulsivité, les addictions, I'agressivité, la violence verbale et physique...)

(ii) les perturbations des comportements par défaut (ex : I'apathie)

(iii) les troubles du comportement secondaires a une complication psychiatrique (la

dépression, I'anxiété...)
(iv) les tentatives de suicide et suicides.

L'incidence de lirritabilité (réactivité disproportionnée avec notamment des accés de colére non
justifiés) varie entre 29 et 71% selon les études chez le TC grave, l'incidence de I'agressivité entre 25
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et 39%. Les troubles du comportement secondaires a un traumatisme cranien peuvent étre associés
a des comportements délictueux ou criminels. Chez les hommes, un antécédent de TC est
significativement associé a des troubles psychiatriques ultérieurs associés a une criminalité (OR=4.1).
Jusqu’a 24,5 % des personnes cérébro-lésées présentent un trouble anxieux généralisé contre 3,1 %
dans la population générale. Les idéations suicidaires sont observées chez 21-22 % des TC et 12% des
personnes aprés un AVC [35]. Le risque relatif de suicide en cas de TC sévére est évalué a 3-4 fois
celui de la population générale, avec un taux cumulé de suicide de 1 % dans les 15 ans post-TC.

Du point de vue neuropsychologique, dans la |ésion cérébrale, les difficultés de comportement sont
directement liées au syndrome dysexécutif comportemental, qui inclue la difficulté a percevoir et
interpréter les indices sociaux et le comportement social des autres, a contrbler les réponses
émotionnelles, a apprendre des conséquences de ses actes et a ajuster son comportement en
fonction, a avoir une conscience de soi et un sens de son identité personnelle, et enfin a avoir des
connaissances de ses propres capacités [36,37]

Alors que la littérature neurologique et o Y
neuropsychologique sur les troubles du comportement v

’ H i nos nos
s’attache surtout aux manifestations comportementales PENSEES EMOTIONS
comme conséquences directes des lésions cérébrales créent des créent un

EMOTIONS COMPORTEMENT

(éventuellement aggravées par |’environnement), une

I hérapie

autre maniére d’aborder les TdC est de regarder les A R portementhll
émotions qui les sous-tendent. Dans le modeéle des .' Cognitive

thérapies cognitivo-comportementales, les TdC peuvent
alors étre conceptualisés comme Ila résultante
d’émotions trop fortes et/ ou insuffisamment régulées

par le patient, phénoméne appelé dysrégulation

émotionnelle, qui engendre un comportement non
adapté. La dysrégulation émotionnelle peut étre modulée
par les pensées, schémas cognitifs qui viennent amplifier
(générant des TdC) ou diminuer l'intensité de I’émotion.
Une approche cognitivo-comportementale et
émotionnelle vise donc a apprendre aux patients a
prendre conscience et a moduler leurs émotions par des
compétences cognitives afin de diminuer les TdC.

La dysrégulation émotionnelle est définie comme « l'incapacité, méme avec de grands efforts, et
dans des conditions normales, a modifier ou a réguler les signaux et expériences émotionnelles, ainsi
gue ses actions, réponses verbales et non verbales »[38]. La dysrégulation émotionnelle est le
dysfonctionnement sous-jacent du trouble de la personnalité limite, mais aussi d’autres troubles
cliniques tels que la toxicomanie, les troubles de |'alimentation. La difficulté a réguler les émotions,
ou dysrégulation émotionnelle, est un symptome fréquent dans les troubles psychiatriques[39],
neurodéveloppementaux [40], mais également suite a des lésions cérébrales acquises [41], qui peut
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se traduire par des troubles du comportement, ayant un impact important sur le bien-étre et le

fonctionnement social des personnes. La dysrégulation des émotions perturbe tous les aspects des

réponses émotionnelles d’un individu : physiologique, cognitif, comportemental et interpersonnel et

dans de multiples domaines de fonctionnement[33].

Les TdC/la dysrégulation émotionnelle dans la plupart des pathologies, et aprés lésion cérébrale

notamment, est multi factorielle.

Apres lésion cérébrale, les facteurs sont :

1. les conséquences immédiates de dysfonctionnements Iésionnels de zones, réseaux ou

connectivités cérébrales impliqués dans la genése et/ou régulation émotionnelle.

2. les altérations de capacités cognitives nécessaires au traitement des informations

émotionnelles et a la régulation de ces émotions, notamment :

(1) la reconnaissance des émotions des interlocuteurs [42,43], la théorie de I'esprit [44],
la capacité a reconnaitre ses propres émotions (alexythymie) [45] et plus largement les
capacités de cognition sociale [42,46] (antérieures a la lésion et secondairement
modifiées par les Iésions) ;

(2) les fonctions exécutives dites « froides », indispensables a la mise en ceuvre de la
régulation  émotionnelle, comme [linhibition de  réponses/comportements
automatiques/impulsifs, la flexibilité (pour voir, par exemple, un autre point de vue que
le sien lors d’un conflit ou des interprétations alternatives a I'analyse de la situation qui
génére I'émotion), I'initiation (de stratégies de régulations, par exemple), la formulation
et la direction de son comportement vers un but (engendrant des émotions lorsque ce
but est atteint ou lorsqu’il n'est pas atteint, mais également appelant a réguler son
émotion pour parvenir a ce but), planification de ses actions (selon une maniére dirigée
vers le but et non basée sur les émotions seules), résolution de probléemes (pour éviter
les émotions négatives récurrentes) [36,37]

(3) les capacités cognitives nécessaires a tout comportement, y compris, mais pas
spécifiquement, a la régulation émotionnelle, et notamment les capacités
attentionnelles, de vitesse de traitement suffisante, et de mémoire de travail [47,48].

Ces capacités peuvent étre entravées par :

a)
b)

les |ésions cérébrales elles-mémes

le contexte qu’engendre la Iésion cérébrale qui peut induire, maintenir ou aggraver les
troubles cognitifs. En effet, expérimenter des troubles attentionnels, mnésiques,
dysexécutifs, méme peu sévéres, produit une insécurité avec une expérience d’avoir peu

de contréle sur son comportement (oublis, difficultés a s’organiser, décrochages des
conversations...). Cette expérience de perte de controle, peut en plus étre renforcée par
I’entourage (famille, employeur, amis...) qui va décider, initier, gérer beaucoup de choses
a la place du patient peut, involontairement, 'invalider et contribuer a une impression de

perte de contrOle sur sa vie. Ceci peut étre trés anxiogene et contribuer aux troubles
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cognitifs (parfois plus que les lésions elles-mémes dans les traumatismes craniens légers,
par exemple). Les contextes anxiogénes et de perte de contrdle peuvent, a leur tour,
induire des difficultés de régulation émotionnelle [49,50].

c) la surcharge cognitive et la fatigabilité : les capacités cognitives nécessaires a tout
comportement et notamment les capacités attentionnelles, de mémoire de travail sont
rapidement dépassées par la fatigabilité, quasi constante dans la |ésion cérébrale. Ainsi
des patients ayant des capacités cognitives et de régulation émotionnelle (i.e. pas/peu
entravées par la lésion cérébrale), auront des difficultés croissantes a se réguler au fur et
a mesure de la fatigue accumulée dans la journée, ou en cas d’expériences émotionnelles
fortes répétées.

3. les facteurs psychologiques :

a) les conséquences thymiques secondaires de la Iésion cérébrale et de ses conséquences
cognitives, du fait des changements majeurs qu’elle entraine sur son niveau de
fonctionnement, les modifications de roles sociaux, de sa place dans I'environnement
familial, de la perte professionnelle, etc. La lutte contre la réalité des problémes cognitifs
ou au contraire la prise de conscience de leur impact peut entraver I'adaptation a la vie
qguotidienne et affecter la régulation émotionnelle. Ces modifications psychologiques
peuvent aussi entrainer des complications psychiatriques comme une dépression ou
addiction, elles-mémes pourvoyeuses de dysrégulation émotionnelle.

b) les capacités de coping [51], de régulation émotionnelle et les facteurs personnels
antérieurs a la lésion cérébrale [52]

4. les facteurs environnementaux, notamment familiaux, aggravant ou aidant a gérer les TdC,

en fonction des capacités de régulation émotionnelle des aidants eux-mémes, de leur
alexithymie [53], de leur degré d’épuisement, de la réorganisation familiale secondaire a la
lésion cérébrale (et aux troubles cognitifs) , permettant (ou pas encore) au patient et a
chague membre de la famille/du couple de trouver sa place.

5. les comorbidités pourvoyeuses de dysrégulation émotionnelle préexistantes a la lésion

cérébrale dont certaines ont contribué a la Iésion cérébrale elle-méme et qui viennent
aggraver la dysrégulation émotionnelle (ex : traumatismes craniens chez des patients avec
TDAH ou personnalité borderline avec prise de risques)

6. les facteurs présents en dehors de toute pathologie [22] :

a) absence de compétences de régulation d’émotions (qui sont apprises a différents degrés
dans I'enfance [54], influencées par la capacité de régulation des parents eux-mémes [55]
ou auto-apprises de ses expériences dans la vie adulte)

b) les « mythes » de chacun sur la régulation émotionnelle, c’est-a-dire les fausses croyances
selon lesquelles les émotions seraient mauvaises et a éliminer ou au contraire qu’elles
devraient déterminer de fagon brute les actions

c) I'humeur du moment (en-dehors d’un trouble de I’humeur caractérisé) [56]
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d) la surcharge émotionnelle, liée a l'effort et a I'énergie nécessaire pour réguler ses
émotions avec dépassement des capacités de régulation possible chez toute personne
(mais plus rapidement chez les personnes ayant une |lésion cérébrale)

e) les particularités biologiques propres a chacun [57,58]

f) le renforcement des conséquences des comportements émotionnels (par exemple, si I'on
atteint plus facilement ses buts en agissant lors de coléres intenses)

Ainsi les TdC peuvent étre vus comme les conséquences d’une dysrégulation émotionnelle présente
a divers degrés en tout un chacun, mais aggravée par les lésions cérébrales impliquant les circuits
émotionnels, aggravée par les troubles cognitifs nécessaires a I'autorégulation, la fatigabilité, la
surcharge cognitive et émotionnelle en lien avec les conséquences de la Iésion, et aggravée encore
davantage dans certains cas par I’environnement, les comorbidités préexistantes et les complications
psychiatriques.

B) TRAITER LA DYSREGULATION EMOTIONNELLE

Les approches thérapeutiques actuelles des TdC et de la dysrégulation émotionnelle pour les patients
avec lésion cérébrale comprennent :

- des traitements pharmacologiques (voir les recommandations de I'HAS [34] pour une revue) mais
dont les effets sont modérés (ex: anti-comitiaux thymo régulateurs), inconstants (beta
bloquants) et pour beaucoup nocifs pour la plasticité cérébrale (benzodiazépines,
neuroleptiques) et par conséquent employés lorsque d’autres thérapeutiques n’ont pas pu étre
mises en place ou lorsque ils sont indiqués par les comorbidités ou complications psychiatriques

- des approches dites « holistiques » [59] développées surtout dans le traumatisme cranien (avec
les UEROS en France)

- des approches de rééducation cognitive incluant un entrainement de régulation émotionnelle
dans la rééducation des fonctions exécutives [60], de cognition sociale [41,46,61], et de résolution
de problemes [27,28]

- des approches agissant sur I’'environnement :

(1) comportementales [62] (ex : diminuer les situations pourvoyeuses /déclencheur de TdC)
(2) familiales (ex : neuro-systémie familiale) [34]

- des approches psychologiques :

(1) psychoéducation sur les conséquences de la lésion cérébrale et la compréhension des
troubles cognitifs a I'attention des patients mais aussi de leurs proches

(2) psychothérapies individuelles (« soutien psychologique »), utilisant différents outils pour
permettre au patient de trouver sa place aprés la lésion cérébrale, comprendre son histoire
et reconstruire un projet de vie, malgré ses troubles cognitifs

(3) des thérapies cognitivo-comportementales et émotionnelles (TCC) [63] (voir Ownsworth
et Gracey pour une revue des approches cognitivo-comportementales dans les LCA)

(4) interventions TCC dites de 3°™® génération comme la thérapie d’acceptation et
d’engagement « ACT »[29], les thérapies issues de la psychologie positive [64,65], cf. revue de
Ashworth et al. [66].

66 HDR Agata Krasny-Pacini, Université de Strasbourg, 2022



Les recommandations actuelles pour les TdC sont de « prendre en compte les différents éléments
participant aux TdC: émotionnel, cognitif, relationnel, et des facteurs environnementaux, et la
répercussion sur les aidants » [34].

Parmi les thérapeutiques existantes, 'HAS et SOFMER recommandent :

« Malgré certaines limites liées a l'intensité des déficiences cognitives et a la nécessaire faculté
d’auto-analyse, les TCC sont recommandées notamment chez les patients souffrant de manifestations
anxio-dépressives, d’irritabilité ou de colére. Un effort doit étre effectué a I’échelon national pour
développer et évaluer les TCC qui sont sous-utilisées en France malgré de nombreuses études
scientifiques internationales suggérant un intérét dans certains troubles du comportement des
patients TC. »

Dans la lignée de cette recommandation, un type de TCC dite de « 3°™¢ génération », la thérapie
comportementale dialectique (TCD), semble particulierement intéressante car elle cible
spécifiquement la dysrégulation émotionnelle, tout en prenant en compte les interactions entre le
patient et son entourage familial dans la genése/maintien des comportements problématiques.

C) LA THERAPIE COMPORTEMENTALE DIALECTIQUE

La TCD est un traitement intégratif, utilisant les principes des thérapies cognitivo-comportementales
et émotionnelles, de la dialectique, de la pleine conscience et des principes de la pratique du Zen. La
TCD comprend différentes composantes :

-une thérapie individuelle basée sur la dialectique, centrée a la fois sur I'acceptation de la réalité telle
gu'elle est et sur I'amélioration de la motivation pour le changement.

-I’établissement d’objectifs précis [67] de court terme (diminution de TdC) et long terme
(correspondant a ce que serait « une vie qui vaut la peine d’étre vécue »)

- l'acquisition de compétences (compétences de pleine conscience, d'efficacité interpersonnelle
rejoignant certaines compétences de cognition sociale, de tolérance a la détresse pour les émotions
de trés forte intensité et des stratégies de régulation émotionnelle — voir Quand utiliser les

compétences de la Thérapie Comportementale Dialectique (TCD) ? © GREMO - YouTube, pour une

bréve description), présentées en séances de groupe, et dans un manuel, et en encourageant la
pratique personnelle a la maison. Les patients remplissent, si possible de facon quotidienne, une
fiche d’auto-observation, pour apprendre a observer et reconnaitre leurs émotions, suivre leurs
pensées et noter les comportements problématiques. Cette partie de la TCD est réalisée en routine
clinique en psychiatrie au CHU de Strasbourg sous le nom de GREMO
(GroupeRegulationEMOtionnelle), sous la direction de Sébastien Weibel et Luisa Weiner.

-un focus sur la généralisation par téléphone, SMS, email et disponibilité des thérapeutes en dehors
des séances individuelles programmées, permettant au patient d’étre guidé vers I'utilisation de telle
ou telle compétence en situation écologique.

Initialement formalisée pour les patients a haut risque suicidaire dans le cadre de la personnalité
limite, 'entrainement aux compétences TCD a montré ensuite son efficacité également dans d’autres

67 HDR Agata Krasny-Pacini, Université de Strasbourg, 2022


https://www.youtube.com/watch?v=g55t55A6paw&list=PL0yjCwxuHM65-_e5MBje5vaK8LosPdsQY
https://www.youtube.com/watch?v=g55t55A6paw&list=PL0yjCwxuHM65-_e5MBje5vaK8LosPdsQY

pathologies, comme la dépression résistante au traitement, I'anxiété, la boulimie.. avec actuellement
une application « transdiagnostique » [68] c’est-a-dire non spécifique d’un trouble, mais spécifique
des probléemes de régulation émotionnelle. Notamment elle est maintenant utilisée dans les
comorbidités et situations fréquemment rencontrées chez les patients cérébro-lésés : consommation
et abus de substances[69], troubles cognitifs [70,71], syndrome de stress post traumatique [72]. Une
diminution de I'activation du cortex préfrontal a été bien documentée chez les patients présentant
un trouble de la personnalité limite [73], ce qui peut suggérer que les interventions dans cette
population peuvent également étre pertinentes dans les populations présentant des lésions
préfrontales dues a une lésion cérébrale. C’'est actuellement I'une des thérapies en psychiatre qui a
accumulé le grand niveau de preuve dans le trouble de la personnalité borderline [74] .

Dans la suite de I'HDR, les différents composants de la TCD seront expliqués, et des extraits du
manuel de Marsha Linehan [22], adapté et illustré par I’équipe TCD de recherche de Strasbourg, (en
particulier Doha Bemmouna, Enzo Lachaux et Marie Kuppelin) [23],seront discutés.

Exemples du module régulation émotionnelle

UTILITE DES EMOTIONS

Documents Q — RE1 — Régulation des émotion

. LES EMOTIONS NOUS PREPARENT A AGIR BAROMETRE EMOTIONNEL : PRENDRE CONSCIENCE DE
L'urgence a agir liée a différentes émotions est souvent « programmée » biologiquement. L'INTENSITE DE SON EMOTION
Jexplose
100 —— | Je perds la maitrise de moi, je suis enragé(e] et
Tagresse les autres.
75 — Je me sens furieux(se)
, Mes émaotions sont frés infenses, je ne suis pas
STOP! capable de les contraler.
. LES EMOTIONS COMMUNIQUENT AVEC LES AUTRES 50 mane Je me sens trés frustré(e)
e : . Mon ton monte, je m'agite, je m'énerve, {ai du
Les émotions informent les autres sur ce que nous ressentons et influencent leurs ressentis et mal & raisonner.
comportements a notre égard.
25 Zone
maitrise = Jobserve des signaux de colére ou de frustration
[tensions musculaires, grimace visage...)
Je ressens du déplaisir ou un inconfort.
o Zone Je me sens calme

confort —
Je me sens bien. 'ai dv plaisir ou je me sens &
I'aise, défendue).

. LES EMOTIONS COMMUNIQUENT AVEC NOUS

Les émotions nous informent sur comment nous réagissons aux événements et peuvent agir comme
des alertes face a un danger.

DANGER
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SURVOL : REDUIRE LA VULNERABILITE A L’ESPRIT EMOTIONNEL

A BC SANT E est un moyen de se rappeler de ces compétences.

ADUJMULEZ LES EMOTIONS POSITIVES

® A courf terme : Faites des choses plaisantes possibles maintenant.

Séance B

A long terme : Faites des changements dans voire vie afin que les événements
positifs se produisent plus fréquemment.

2 Construisez une vie qui vaut la peine d'éhre vécue.

BATISSEZ VOTRE EXPERTISE

Faites des choses qui vous font sentir compétant.

CHERCHEZ A ANTICIPER

Séance 9

= | Répétez un plan & l'avance afin d'étre préparé & faire face de maniére compétente aux
situations émotionnelles.

PRENEZ SOIN DE VOTRE CORPS

« Sone soignée
« Addiction evitée
« Nutrition squiibrée

o Temps de sommeil suffisant

o Exerdice physique

ACCUMULER LES EMOTIONS POSITIVES : LONG TERME

Accumulez les émotions positives sur le long terme pour construire une « vie qui vaut la peine

-

ACCUMULER LES EMOTIONS POSITIVES : COURT TERME

Uisre,
CONSTRUISEZ DES EXPERIENCES POSITIVES MAINTENANT ~ ~ Aj"e Balag,
- Algy v

~ Fairg ::“"!vn ‘E:"""’?iedf
1) Faites une liste des « Evénements Plaisants ». ~ M far,

a2 tne 98 D,
2) Faites chaque jour une chose de la liste. . p Orite “W‘;‘Qu evan, e,

Entrainez-vous a agir @ 'eppesé (par exemple, si
vous étes d'humeur friste et vous cherchez & vous is

et ne rien faire, agisser & l'opposé en infégrant des
activités plaisonfes & vofre journée).

SOYEZ CONSCIENT DES EXPERIENCES POSITIVES

.

Centrez votre attention sur les moments positifs lorsquils se
produisent. Ne faites pas plusieurs choses en méme temps.
* Recentrez votre attention quand votre esprit ségare vers
le négatif_

Participez et Engagez-vous pleinement dans chaque
expérience.

NE PRETEZ PAS ATTENTION AUX INQUIETUDES
Telles que___
* « Quand lMexpérience positive prendra-t-elle fin € n
* u Esf-ce que je mérife cette expérience positive 2 n

® 4 Que va-t-on attendre de plus de ma part mainfencnt 2 0

Etape 5 : Choisissez UN objectif & ravailler maintenant.

d'éire véce 1, c'est-d-dire, faites des changements dans voire vie afin que des
positifs se produisent dans le futur.

Etape 1 : N'évitez plus, soyez prét & vous engager dans des aclions.

Commencez maintenant 4 faire ce qui est nécessaire pour construire la vie que vous voulez. Si
vous n'étes pas sir de ce qu'il faut faire, svivez les étapes ci-dessous.

Etape 2 : Identifiez les valeurs imporiantes pour vous.

Guelles sont pour moi les valeurs vraiment

importantes dans ma vie £ Etre uile & autrui

Faire partie d'un
groupe

Etre productif

Eire en forme

~—,  Physiquement

Etape 3 : Identifiez UNE valeur & fravailler maintenant.

Qu'y a-f-il de vraiment important pour mei 2 N _
4 travailler dans me vie actuelle & Etre utile & autrut
Faire partie d'un
groupe:
Etre productif .
Etre en forme

~——a  physiquement

E'upe4 1 Identifiez quelques objedifs liés @ cette valeur.

Sur quels objsctifs spécifiques puis-je fravailler | . Aider mes grands-parents
afin que cetfe valeur fasse partie de ma vie —
Faire du
bénévolat
S—
Aider des
\L personnes SDFs.
~~ s
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Aider mes grands-parents

~—

Chercher sur internet les associations dans ma ville
Choisir trois associations qui 'n'lméressem

Contacter les associations pour demander s'ils
accueillent des bénévoles

. Visiter les associations qui accueillent des bénévoles
Demander & devenir bénévole

na W

Etape 7 : Franchissez une élape active maintenant.

1. Chercher sur internet les associations dans ma ville




D) RESULTATS PILOTES TCD CHEZ DES PATIENTS AVEC LESIONS CEREBRALES

ACQUISES

Basée sur cette vision de la dysrégulation
émotionnelle, un premier groupe de 9 patients
a bénéficié d’une intervention GREMO en 2020,
sous la guidance de Sébastien Weibel et Luisa
Weiner, et grace a l'investissement de I'équipe
EMOI TC.

Les résultats clefs du premier groupe ont fait
I'objet de la thése de médecine d’A. Goetsch
(2021) et d’une communication affichée au
congrés WFNR de 2020 (cf. page suivante).
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Faisabilité d’une prise en charge par thérapie
comportementale et dialectique de la dysrégulation
émotionnelle chez des patients avec lésion cérébrale
acquise en phase chronique et de son évaluation par
auto-questionnaires. Thése présentée pour le diplome
de docteur en médecine. Mention médecine
physique et réadaptation par Antoine GOETSCH,
ANNEE :2021, N°: 58

Congrés WFNR on-line, octobre 2021 “Feasibility of
an emotion regulation intervention based on
dialectical behavior therapy (DBT) in adults with a
chronic acquired brain injury.” Goetsch A., Di Santi C.,
Choisel R., Weiner L., Weibel S., Isner-Horobeti M.-E.,
Krasny-Pacini A.
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PREMIER GROUPE GREMO : FAISABILITE DE LA TCD ET DIFFICULTES RENCONTREES

La dynamique de groupe était appréciée des patients et des thérapeutes. Néanmoins, |'animation a
été rendue difficile lors des 5 premiéeres sessions, par la présence de conflits entre les participants,
voire de troubles du comportement pendant les sessions, déclenchés par des attitudes de jugement
entre participants, ayant nécessité des séances individuelles de débriefing immédiatement apres la
séance de groupe.

Concernant les compétences enseignées aux patients :

-Compétences de Tolérance a la détresse jugées tres utiles mais surutilisées, conduisant a une sous-
utilisation des compétences de régulation émotionnelle présentées plus tard.

-Difficultés sur le module de pleine conscience en lien avec la fatigabilité et les troubles
attentionnels.

-Difficultés a mémoriser les acronymes (la plupart des compétences sont présentées avec des
acronymes pour mieux les mémoriser, ex : STOP = S’arréter -Temporiser-Observer-Poursuivre en
pleine conscience).

-Difficultés avec les compétences d’Acceptation radicale : les exemples pris par les patients
concernaient souvent la lésion cérébrale plutét que l'acceptation des petites choses de la vie
qguotidienne, ce qui était source de refus de cette compétence.

-Utilisation fréquente par les patients d’exemples en rapport avec |ésion cérébrale : les patients
étaient invités a extrapoler sur d’autres éléments de leur vie.

-Pertinence de la résolution de probléemes dans un contexte de dysfonctionnement exécutif (exemple
page suivante)
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RESOUDRE LES PROBLEMES POUR CHANGER
LES EMOTIONS (EXEMPLE)

Choisissez UN événement dédlencheur générant UNE émotion douloureuse. 5i I'événement est
relié a plusieurs émotions douloureuses, remplir une fiche par émotion.

Transformez I'évé it choisi en problé

a résoudre. Suivez les étapes ci-dessous et décrivez

ce qui s'est produit.

NOM DE L'EMOTION : Honle INTENSITE (cf. thermométre) : AVANT : 90
1. QUEL EST LE PROBLEME

? Qu'est-ce qui rend la situation problématique ?
Décrivez I'évé t i

heant ves é

Lors d'une réunion, mon chef me questionne sur une pessible erreur dans le rapport que ['ai rédigé.
Pris dans le stress, ["avance des arguments pour expliquer en quol ¢a n'étaif pas une erreur en me
sentant frés mal @ I'aise. Souf qu'en vérifiant & posteriori, je me rends comple que je m'éfais, en
effet, frompé ef je me suis senfi honteux ef frés nul.

2. VERIFIEZ LES FAITS POUR ETRE SUR DE CIBLER LE BON PROBLEME. Décrivez ce que vous
avez fait pour Elre certain des faits.
J'ai relu le rapport.
J'ai vérifié dans les archives ef me suis rendu compte que je m'éfais bien frompé.

Si nécessaire, REECRIVEZ le probléme autrement de fagon & ce quiil colle aux faits.
J'ai commis une errevr dans un rapporf fourni @ mes responsables. J'ai avanceé des arguments qui se
sont avérés faux pour expliquer qu'il n'y avait pas d’erreur.
3. QUEL SERAIT UN OBJECTIF REALISTE DE VOTRE RESOLUTION DE PROBLEME A COURT-
TERME ? Qu'est-ce qui doit se produire pour que vous pensiez avoir progressé ?
Reconnaifre mon erreur, m'en excuser puis la corriger sans me senfir coupable ef honteux.

4. EXPLOREZ LES SOLUTIONS en esprit ouvert : E
powr faire face gque pessible. NE LES EVALUEZ PAS!

et de stratégi

Iuti
autant de ]

- Retourner aussitét avouver mon erreur @ mon chef, malgré la présence de mes aufres supérieurs.

- Expliquer mon erreur plus fard, @ une occasion quand je serai seul avec mon chef dans son bureau.
- Ne pas dire mon erreur : personne n"aura le femps de veérifier dans les archives.

- Masquer ou maximum mon erreur, fouf en admettant les éléments les plus impaorfants

- Demander conseil G mes collégues sur la meilleure ligne de conduife.

- Aller manger avec mes collégues, me distraire pour ne plus penser @ ce probléme sans le résoudre.

5. QUELLES SONT LES 2 IDEES QUI PARAISSENT LES MEILLEURES (suseeptibles d’atteindre
votre chjectif et réalisables) ?

1. Demander conseil  mes collégues sur la meilleure ligne de conduite.
2. Refourner aussitdt avouer mon erreur @ mon chef, malgré la présence de mes aulres supérieurs.

SOLUTION 1

- Ca mévitera o’ agir vite sans prendre le

temps de réfléchir.

- Mes collégues sont plus expérimentés que

moi et connaissent misux nofre chef et les

- Faute avoude, & moitié pardonnée 2
- Eviter de ruminer lo question.

SOLUTION 2

w " iger le compte
] auires supérieurs hiérarchigues. 1 en envoyer rapidement une
|- Mes collégues sont bienveillants nouvelle version.
Z |- Camaidera g prendre une dicision Admatire mes fautes rapidement,
3| optinak. montront mon implicafion dons
question.
- Carisque de prendre du femps de parfer - Monfrer que j'ai fait une erreur
. avec les uns ef les auires. - Risque de décevoir mes supsrieurs
5 |- Jerisque de donner de Pampler & lo hiérarchiques.
2| question. - Risque qu'on ne me fasse plus confiance.
|- Teut fe monde va étre qu courant
g - ls risquent de me conseiller mal.
o lls risquent de me conseiller une solution qui
Z | e me convientpas.
6. CHOISISSEZ une solution @ essayer ; listex les élapes nécessaires ; cochez les élapes
réalisées et notex leur efficacité.
Etape Déerivez v Fait Que s'estil passé ?
1. Expliquer la situation & mes collégues ¥ Ecoute affentive de mes collégues.

2. Lewr demander conssil v
3. Choisir le conseil donné par ko majorité v
. Fanolicats A on v

4. Préparer I"application du conseil en étapes
5. Appliquer le conseil v
6. Corriger le compte rendu v
v

-

7.

. Envoyer lo nouvelle version

Conseils bienveillants. La plupart m’ont conseillé
d'avouer aussitdt

Jai done décidé d'avouer qussitét
Je me senfais plus confiont aprés.

Mes responsables ont & comprehensifs et
m'ont juste demandé de corriger le compe-
rendu. Je me suis senfi moins honfeux.
Sentiment de satisfaction.

Jai été soulagé ef fier d'avoir révssi @ étre honnéte

Ma honte avait considérablement baissé

AVEZ-VOUS ATTEINT VOTRE OBJECTIF ? 5i oui, déeriver. Sinen, gue pouvez-veus faire

ensuite ?

‘Ovi. Jai réussi & éire honnéfe et avouer mon erreur puis corriger le compfe rendu fout en me
sentant beaucoup moins honfeux qu'ou départ

8. Y A-T-IL MAINTENANT UN NOUVEAU PROBLEME A RESOUDRE ?

O oui

X MNon

INTENSITE |cf. thermométre) : APRES - 20

Si oui, décrivez et faites 6 nouveau de la résolution de probléme.

L'assiduité des patients aux pratiques a domicile et a l'auto-observation des comportements,

pensées, émotions, et I'utilisation pratique des compétences étaient variables. Les fiches de suivi

hebdomadaires étaient peu remplies en général : régulierement par 4 patients, pas du tout remplies

par 2 patients et remplies aléatoirement par les autres patients. Les résultats des fiches d’auto-

observation étaient ainsi peu exploitables comme mesures répétées d’évolution, en raison de :

-Difficultés pour les patients a reconnaitre leurs émotions, a les nommer (ex : confusion entre colére,
tristesse, honte et culpabilité), et a en apprécier l'intensité. Le but du GREMO étant justement de
mieux reconnaitre, nommer, évaluer l'intensité de ses émotions, les patients n’avaient les
connaissances théoriques pour remplir la fiche qu’en fin de GREMO (le module de régulation

émotionnelle était administré en dernier).

-Une trés faible variabilité des émotions rapportées (ex : émotions de tristesse, culpabilité, honte,
cotées a 0 sur 7 semaines), confirmant la difficulté d’identification de ses émotions, les patients

repérant uniquement I'émotion secondaire de colére sans repérer I'émotion primaire qui a

déclenché la colere. Clairement, le schéma de groupe sans accompagnement individuel était

insuffisant pour apprendre a repérer ses émotions.

-Probable sous-estimation du nombre de comportements problématiques (probléme des mesures

auto-rapportées)
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ADAPTATIONS DE LA TCD A LA LESION CEREBRALE POUR LE DEUXIEME GROUPE

Suite a ce premier groupe, les adaptations suivantes ont été réalisés, et rendues possible par la
présence a mi-temps d’une psychologue stagiaire en master 2 de psychologie clinique en TCC, Marie
Kuppelin, actuellement en these de psychologie dans notre service:

-au lieu de 16 séances de 2h15, 22 séances de groupe de 2h45, 1 fois/semaine (retour sur les
pratiques a domicile, nouvelles compétences présentées de facon interactive et avec jeux de réle).

-ajout de séances présentes dans d’autres version de la TCD que celle de nos collegues de psychiatrie
de Strasbourg, jugées indispensables pour la population de patients avec lésion cérébrale,
notamment celles ciblant davantage les problématiques en rapport avec la flexibilité et la cognition
sociale

-simplification de la fiche d’auto-observation

-consultation hebdomadaire systématique (présentiel, visio ou téléphonique) pour s’assurer de la
compréhension de la compétence a travailler, pour aider a la réalisation de la pratique a domicile,
pour analyser et motiver les patients a I'utilisation de la fiche hebdomadaire

-révision de la séance par un lien YouTube de 20 GREMO HUS - YouTube

minutes (matériel élaboré par le service de
psychiatrie des HUS pendant le temps de

Psychoéducation et régulation émotionnelle en temps

confinement, chaine GREMO HUS)

NB des vidéos ont été également ajoutées par
notre service EMOI TC

de confinement : faisabilité et intérét de vidéos
YouTube de thérapie comportementale dialectique
Amaury Durpoix, Luisa Weiner, Doha Bemmoun, Enzo
Lachaux, Agata Krasny-Pacini, Sébastien Weibel.
Annales Meédico-Psychologiques IN PERSS

-préparation obligatoire (parfois aidée) des pratiques a domicile par écrit pour éviter les discours

digressifs, parfois en séance de rééducation cognitive
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https://www.youtube.com/channel/UCbyaEZnjs7W5gj5JUcTev8w

E) RESULTAT PILOTES GREMO SUR LES 2 PREMIERS GROUPES

17 patients ayant suivi le GREMO comparés a
I’évolution de 15 patients suivi également a EMOI
TC mais sans GREMO.

A noter que les groupes n’étaient pas
comparables sur leur dysrégulation émotionnelle
puisque le critére pour proposer le GREMO dans
cette étude pilote en soins courants était une
dysrégulation émotionnelle particulierement
importante.

Le comité éthique de la faculté de médecine de
Strasbourg a donné son accord pour exploitation
des données a posteriori (questionnaires utilisés
dans le cadre de suivi habituel)

Congrés SOFMER Lille, Octobre 2021, « « Etude
exploratoire  d’une intervention de régulation
émotionnelle chez des patients avec lésion cérébrale
acquise ». Marie Kuppelin, Antoine Goetsch, Régine
Choisel, Thibaut Goetsch, Claire Di Santi, Luisa Weiner,
Sébastien Weibel, Marie-Eve Isner-Horobeti, Agata
Krasny-Pacini

Publication in prep

Caractéristiques des patients inclus Patients GREMO Patients
controles

Nombre 17 15

Ratio H/F 9/8 11/2

Délai moyen de la LCA 4,8 ans 6,8 ans

Age moyen 43,1 ans 39,2 ans

Types de LCA :

TCL/ M 3 3

TCS 6 6

AVC dont rupture d’anévrisme / MAV | 6 3

Autres 2 1
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Diagramme en boites a moustache de I'évolution des scores totaux au questionnaire DERS-16([75]
(échelle de régulation émotionnelle) et QOLIBRI[76] (échelle de qualité de vie) pour le groupe
controle et pour le groupe GREMO.

Les patients contréles sont représentés en gris (évalués a TO — avant [’intervention et T2- aprés l’intervention),
les patients GREMO sont représentés en bleu (évalués a 2 reprises avant intervention (TO et T1) et apres
Uintervention(T2)). Le trait représente le score médian du groupe, les rectangles la répartition de 50% des
scores autour de la médiane, et les traits verticaux les 25% des scores hauts et bas.

Des scores élevés DERS indiquent plus de difficultés dans la régulation des émotions.
VERSUS
Des scores élevés QOLIBRI indiquent une meilleure gualité de vie

Estimate Std. Error df t value Pr(>|t])
L . . , (Intercept) 41.88 144 33.75 9.43 0
Diminution des difficultés GroupeGremo 14.58 7.03 51.34 207 0.04
, \ , . TEMPS 0.36 0.18 37.57 -1.96 0.06
de regulatlon emotlonne"e GroupeGremo:TEMPS -1.06 0.4 42.53 -2.67 0.01
3 mois GREMO (5 mois) Maintien (4 & 6 mois)
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Estimate Std. Error df t value Pr(>|t])
Amé | ioration (Intercept) 56.8 4.94 36.85 11.49 0
‘ . . . . pn . mg » GroupeGremo -5.34 6.54 34.76 -0.82 0.42
a la limite de la significativité TEMPS 024 022 4168 11 0.28
e, R GroupeGremo:TEMPS 0.53 0.29 413 1.83 |W|
de la qualité de vie
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F) PROFILS DE PATIENTS DES 2 PREMIERS GROUPES GREMO-LCA

La difficulté principale lors de la mise en place de cette intervention était la sélection des candidats.
En effet, issue de la psychiatrie et utilisant le terme de « dysrégulation émotionnelle » peu familier
aux MPR et neuropsychologues, nous avons inclus des patients en se basant sur leur souffrance
psychique ou la présence de troubles de comportement comme plainte principale, non accessible ou
stagnante avec les prises en charge habituelles psychologiques ou cognitives du service.

Nous avons catégorisé a posteriori les patients, en fonction de leur réponse au traitement, mais
surtout en fonction de leur engagement dans l'intervention :

Patients avec troubles cognitifs «isolés» et Importantintérétdu GREMO

modérés (essentiellement troubles attentionnels et
exécutifs)

Possibilité d’apprentissage de compétences TCD
seuls, mais avec des séances individuelles a visée de
compréhension des compétences et des supports
pour les pratiques a domicile

Patients qui ne sont pas en souffrance, et ou la
demande émane des proches/ familles épuisées par
les troubles du comportement

Difficulté majeure d’engager le patient dans la
démarche. Privilégier une intervention familiale.

Patients avec problématique psychiatrique associée:
nécessité de grande disponibilité (en réactivité, en
fréquence et en temps de RDV individuels pour les
thérapeutes, en terme d’échanges dans I’'équipe, en
terme de temps de liens avec le psychiatre traitant).

Nécessité de la présence d’un psychiatre et/ou
thérapeute TCC en dehors des groupes GREMO avec
temps dédiés pour ces patients.

Ne pas inclure de patients instables en I'absence de
disponibilité compléte des thérapeutes

Patients avec troubles cognitifs séveres avec défaut
d’abstraction, de flexibilité et de compréhension

Programme actuel non adapté pour eux.

Utilisation de la version de TCD simplifiée par Brown
(TCD-Skills Sytem)[70,71,77], mais non traduite en
francais

Durée plus longue de traitement (> 12 mois chez
Brown)

Patients avec trouble d’initiation important

Alarmes et rappels par le thérapeute pour initier les
pratiques a domicile

Intervention de la famille a inclure

Patients pour qui le GREMO arrive « trop tot »

Il semble nécessaire que les patients doivent avoir au
moins entamé un processus de deuil des capacités
cognitives perdues et/ou s’étre confrontés a leurs
difficultés cognitives et émotionnelles pour pouvoir
tirer profit de la TCD.

Inclure probablement les patients au minimum a 2 ou
3 ans de la lésion cérébrale, dans une phase de non
progression ou de progression trés lente
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Au total, les meilleurs candidats pour l'intervention semblaient donc étre des patients avec
troubles cognitifs non séveres, conscients de leurs difficultés et en demande d’aide, dont le
comportement ou les idées noires sont source de souffrance importante, et donc motivés a les
changer, et qui ne sont pas en attente d’une récupération (donc de préférence a distance > 3 ans)

d’une lésion cérébrale.

Ce type de candidat idéal n’étant pas le plus courant dans nos suivis, la suite de la recherche (cf.
chapitre IV), a cependant décidé de ne pas exclure les patients ne réunissant pas tous ces criteres (cf.
chapitre V discussion), postulant que c’est a I'intervention de s’adapter pour devenir plus inclusive et
au service de la réalité des patients, plutot que de sur-sélectionner des patients déja motivés.

La question de la motivation a changer, de la croyance en sa capacité de changer a ainsi donné lieu a
un autre volet du projet : le libre arbitre.
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5. CONSTRUCTION D’UN PROJET DE VIE : LIBRE ARBITRE

Notre équipe EMOI TC est souvent confrontée au refus de suivi de la part des personnes, alors méme
que leurs familles, ou les acteurs sociaux ou judicaires voient I'ampleur avec laquelle leurs troubles
cognitifs et comportementaux restreignent leur capacité a fonctionner en société et a construire sa
vie. Cette constatation et le désarroi des familles dont I’étre cher refuse les soins nous a amené a
réfléchir pourguoi certaines personnes s’engagent dans un accompagnement, une construction de

nouveau projet de vie, alors que d’autres restent coincées dans des vies compliquées (prison,

addiction, désinsertion, absence de liens sociaux) en refusant les aides proposées, qu’elles soient
sociales, psychologiques, médicales ou neuropsychologiques. C'est ainsi qu’a émergé la question du
libre arbitre apres lésion cérébrale.

A) BREF POINT SUR LES CONCEPTS DE LIBRE ARBITRE

Le libre arbitre est décrit classiquement comme la propriété qu’aurait la volonté humaine de se
déterminer librement. La définition du libre arbitre, son existence méme en dehors de toute
pathologie et les conditions nécessaires au libre arbitre sont débattues au cceur des recherches et
écrits philosophiques du 21eme siécle?. De facon non exhaustive et issues de différentes théories et
manieres de voir le libre arbitre, on peut cependant citer comme condition influencant le libre
arbitre :

-la possibilité de faire autrement[78], c’est-a-dire de disposer de possibilités alternatives, méme si la
notion de ce qu’est une alternative reste un vaste sujet. Le «faire » autrement a plusieurs
significations : possibilité d’essayer ou choisir ou étre motivé a faire autrement[79]. “Pouvoir faire
autrement” peut signifier que I'agent aurait pu agir autrement s’il avait eu d’autres désirs et

motivations. “Pouvoir faire autrement” peut également signifier que I’'agent, avec exactement les
mémes désirs, circonstances et les mémes motivations, aurait pu faire autrement. Autrement dit,
méme quelqu’un qui aurait une connaissance parfaite des désirs et des motivations de cette
personne, ainsi que des lois de la psychologie humaine, serait incapable de prédire son
comportement : il y aurait toujours la possibilité que, sans raison apparente, la personne agisse
autrement.

-I'action doit étre au moins en partie consciente, donc non automatique (donc ne pas étre
« reflexe »), avec toute la problématique des actions qui deviennent réflexe en cas d’émotions fortes,
de déficit de fonctions exécutives[79]

2 Les débat sur I'existence du libre arbitre versus déterminisme, le débat sur la responsabilité morale en fonction
de l'existence de libre arbitre (et la notion de comptabilisme a savoir d’étre responsable malgré un
déterminisme), et les trés riches recherches en neurosciences sur les substrats anatomiques, les fonctions
cognitives impliquées et les mesures de libre arbitre, bien que passionnants, ne seront pas discutés ici, car hors

champ de cette HDR et des recherches en cours. La question de la_responsabilité morale (ou les conséquences

judiciaires par exemple), en lien avec les conséquences médico-légales du trauma crdnien, ne sera pas non plus
abordée. Ici la libre arbitre, est exploité en tant que liberté de choisir la vie que I'on souhaite, dans I'optique
d’éclairer les accompagnements des patients avec lésions cérébrales.
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-agir /choisir pour une raison[78] (seuls les comportements avec des raisons intelligibles seraient
librement choisis), avec toute la problématique des accés paranoiaques ou les actes criminels
irante)[80]

obéissent a une raison intelligible et tres raisonnée (bien que dé

-vouloir faire I’action ET vouloir avoir la volonté a effectuer cette action[81], Frankfurt fait ainsi une
distinction entre les désirs de premier ordre (les désirs portant sur des objets qui ne sont pas eux-
mémes des désirs) et les désirs de second ordre (les désirs portant sur des désirs). Par exemple, un
patient qui essaie sans succes a contréler ses acces de colére a le désir de premier ordre de
décharger sa colere par de I'agressivité, mais a aussi un désir de second ordre : réguler sa colére et
pouvoir dialoguer calmement. Autrement dit, il y a un conflit entre ses désirs de premier ordre
(décharger sa colere par des actes aggressifs) et ses désirs de second ordre (le désir de ne plus avoir
le désir de décharger sa colére par des actes agressifs). Ainsi, quand il explose de colére avec
agressivité, il cede a un désir de premier ordre auquel il ne s’identifie pas et n’est donc pas libre. Pour
étre libre, la personne doit vouloir se mettre en colére et avoir la volonté d’exploser de coléere
comme maniere de communiquer, d’aprés cet exemple.

- &étre I'agent/I’origine /la source causale de I'action[78]. Mis a part les cas de figure comme des acces
psychotiques, ol le patient est considéré « ne plus étre lui-méme »[80], étre pleinement la source
causale de son action est ambigu, et améne aux questions de ce qu’est le vrai soi. Ainsi on pourrait
distinguer deux types d’états motivationnels qui motive nos actions : ceux qui appartiennent au vraij
soi (ou soi profond) et ceux qui appartiennent au soi superficiel[82]. Le vrai soi (ou soi profond)
rassemble les valeurs et les désirs qui sont stables et constitutifs de notre personnalité, plutot que de
simples envies, ou des désirs biologiques indépendants de notre personnalité. Dans ce cadre
théorique, étre libre, c’est agir sur la base de désirs qui font partie de notre vrai soi. Autrement dit :
une action libre est une action qui prend sa source dans le vrai soi.[83]

B) QUESTIONNEMENTS CLINIQUES AUTOUR DU LIBRE ARBITRE

Les Iésions cérébrales acquises viennent interroger sur ce qu’elles entravent dans la vie des patients,
par la dysrégulation émotionnelle, les troubles du comportement et par les troubles de fonctions
exécutives, et particulierement est-ce qu’elles entravent la capacité des patients a étre libres de leurs
actions, a exercer le libre arbitre. Le lien entre la dysrégulation émotionnelle, les troubles du
comportement et le déficit des fonctions exécutives (e.g. difficulté a initier une action qui correspond
a ce que je veux réellement), tres fréquent aprés LCA, appelle a mener une réflexion au-dela des
criteres de diminution des troubles du comportement.

La question centrale pour moi, est pourquoi certaines personnes s’engagent dans un

accompagnement, une construction de nouveau projet de vie, alors que d’autres restent coincées

dans des vies compliquées (prison, addiction, désinsertion, absence de liens sociaux) en refusant les

aides proposées, qu’elles soient sociales, psychologiques, médicales ou neuropsychologiques :

-Soit les patients sont libres et choisissent de ne rien changer (et aller mal/ refuser
I’'accompagnement a la construction d’un projet de vie). Alors on devrait les laisser faire/ les « laisser
tranquilles ».
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-Soit on considére qu’ils ne sont pas libres et il faut les faire gagner en liberté par tous les moyens a
disposition afin qu’ils choisissent la vie qui correspond a ce qu’ils veulent vraiment, voire, pour
certains, les « forcer » vers la vie, en attendant qu’ils prennent conscience de ce qu’il veulent (une
fois qu’ils auront conscience qu’une autre vie est possible)

Pourquoi la question du libre
arbitre est centrale chez les

patients cérébrolésés—
quelques exemples

EXEMPLES DE CAS CLINIQUES ISSUS DU SERVICE EMOI TC POUR OUVRIR LA REFLEXION AVEC
LES PHILOSOPHES

Monsieur BE, aime le tennis, c’est d’ailleurs « tout ce qui lui reste ». Malgré sa petite allocation
handicap, il arrive a économiser pour s’acheter une nouvelle raquette et s’inscrire a un club de
tennis. Le deuxiéme jour, un joueur au double lui fait une remarque que le patient prend pour une
attaque. Dans un acces impulsif de colére, le patient casse sa raquette, frappe le joueur et est
expulsé du club. Son impulsivité le prive-t-elle de libre arbitre ? 3

Madame J a une dysrégulation émotionnelle sévere qui handicape tout ce qu’elle entreprend. Le
traitement TCD GREMO semble indiqué et elle est intéressée par son contenu. Mais le fait que la

3 Si Vimpulsivité empéche de construire la vie que I'on souhaite (ex : Monsieur BE), le libre arbitre ne devrait
peut-étre pas étre réfléchi en termes de situations ol I'impulsivité -quasi réaction réflexe sans aucun contréle-
« choisit » a la place du patient, mais en termes de liberté a prendre des décisions pour que, sur le long terme,
ce soit moins I'impulsivité et plus la personne qui pose des choix. Finalement, a impulsivité égale, le patient qui
s’engage dans le GREMO, a plus de chance de devenir plus libre vis-a-vis de son impulsivité que celui qui ne
prend aucune décision pour sortir de I'impulsivité. Finalement est libre celui qui prend conscience de ce
manque de liberté et qui se donne les moyens d’en sortir ? A impulsivité égale, la personne qui « COPE
AHEAD » (compétence GREMO) et planifie pour éviter les situations ot son impulsivité risque de choisir pour lui
est plus libre que celui qui se laisse balloter par les événements sans tenter de diminuer les situations a risques.
Mais finalement la liberté serait liée aux capacités cognitives de planification ? de remise en question ?
d’acceptation d’avoir besoin de thérapie/compensation ?
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thérapie soit en groupe fait qu’elle la refuse, ayant été humiliée et traumatisée en classe étant jeune.
Ce passé la lie et empéche de faire toute activité de groupe alors méme qu’elle en voit 'utilité et au
fond voudrait participer. Est-elle libre de choisir ou non cette thérapie ?

Patients qui se dégradent cognitivement (ex : augmentation des troubles attentionnels) car leurs
évolutions se compliquent d’'une dépression. Proposition d’un antidépresseur qui stimule plasticité
cérébrale en plus d’agir sur la dépression.

-A ne le prend pas car il a peur des médicaments

-B ne le prend pas car ses troubles exécutifs d’initiation font qu’il ne prend pas l'initiative d’aller a la
pharmacie le chercher

-C ne se souvient pas de la prescription et d’ailleurs a perdu I'ordonnance pour la 3eme fois.*
-D ne le prend pas car ne comprends pas son intérét, du fait de limitations cognitives.

-E ne le prend pas car il estime que sa vie ne vaut plus la peine d’étre vécue et il préfere rester dans
cet état.

-F présente une grande adhérence a I'’environnement. Il est influencé par la derniére personne qui a
parlé et en I'occurrence c’était sa soeur qui n’aime pas les médicaments

Les 6 patients ne prennent pas le traitement, se dégradent, avec des conséquences sur la vie qu'ils
voulaient avoir (ex : perte emploi, rupture conjugale, n’arrive plus a aller a son club de scrabble). Ont-
ils « choisi » librement de ne pas prendre I'antidépresseur ?

Patients qui présentent une apathie séveére:

-F présente une apathie surtout émotionnelle/motivationnelle : il ne fait rien car n’a aucune envie ni
motivation, méme quand des activités lui traversent la téte. Il reste assis sur son canapé, ne fait
aucune activité d’avant le TC alors qu’il en est capable physiquement/cognitivement et ne va méme
pas manger si quelgu’un ne I'y incite pas physiquement

-G présente une apathie surtout cognitive : I'activité cognitive est tres pauvre, il n’a en quelques
sortes pas d’idées qui lui traverse la téte

-H a une apathie d’initiation, il sait ce qu’il voudrait faire, il y est au moins en partie motivé, il sait
éventuellement méme par quoi commencer mais n’enclenche pas la premiére étape.

Sont-ils libres de rester toute la journée sur le canapé ?

4 Si ma mémoire est altérée et que je n’ai pas pu réaliser une action souhaitée (ex : penser a I'anniversaire de
mon mari), ai-je « omis » cet anniversaire librement ? Comme I'évenement n’était pas accessible en mémaoire, je
n’aurais pas pu féter cet anniversaire. Et en méme temps, j'aurais pu programmer une alarme sur mon
smartphone sachant que j’ai des troubles de mémoire, décidant alors librement de programmer ou pas I'alarme
selon I'importance que je choisis de donner a cet anniversaire.
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Monsieur R a perdu son travail suite a une rupture de I'artere communicante antérieure. Il est dans
le déni avec une part d’anosognosie ; de maniere défensive il trouve que sa vie est super méme, s'il
ne sort pas /ne fait rien de ses journées (apathie). Interrogé, il dit qu’il ne s’est jamais senti aussi libre
gue maintenant car avant il était « contraint » a travailler et a se lever chaque matin pour aller
travailler. ® Le fait de se sentir en pleine possession de son libre arbitre témoigne-t-elle de libre
arbitre ?

Monsieur RE, ancien directeur de casino, aimant la féte, les amis et le divertissement présente une
aphasie sévere depuis son AVC qui restreint toute communication. Il a perdu son emploi, doit vivre
avec une pension d’invalidité tres inférieure a son niveau de vie d’avant I'AVC. Il reste enfermé chez
lui a boire de l'alcool, dans un appartement qui devient rapidement insalubre. La rééducation
orthophonique est mise en péril car le patient ne vient pas ou vient ivre, sa communication et son
état psychique se dégradent par conséquence d’alcool. Il ne présente pas d’idées suicidaires
immédiates qui auraient permis une hospitalisation sous contrainte et d’ailleurs I'équipe qui le suit
considére gu’il est « libre » de se laisser mourir/se détruire le cerveau par alcool. Est-il libre ?

M qui est dans l'incapacité cognitive de voir une alternative dans une situation de vie quotidienne
précise (ex : ne voit pas qu’il n’est pas obligé de tailler la haie le seul samedi de I'année ou sa fille
vient en visite). Ce défaut de flexibilité mentale permet-il « d’agir autrement ? » et étre vraiment
libre ?

N qui est dans l'incapacité cognitive de voir une alternative sur son projet de vie : il ne voit pas
comment une vie autre que celle ou il était chef d’entreprise est possible. Il est pris dans une grande
angoisse, mais ne peut concevoir de lacher un projet de reprise professionnelle pourtant irréaliste du
fait de la sévérité des troubles. Ne voyant pas d’alternative, ne voyant pas comment faire autrement,
est-il libre dans ses choix de vie ?

Madame P manque de persévérance par dysrégulation émotionnelle (dans sa composante de
difficultés a progresser vers un but en présence d’émotions négatives). Elle abandonne tous les
projets qui lui tiennent a cceur des qu’il y a une difficulté ou une simple émotion désagréable. 15 ans
aprés son traumatisme cranien, son projet de vie n’a pas avancé. Sa « faiblesse de volonté »
contraint-elle sa liberté de construire un projet de vie ?

Monsieur X qui s’embrouille avec la police et finit en garde a vue ou prison dés qu’il fait le cocktail 1L
de vodka + rap violent. Il perd son permis alors que les voitures sont son unique passion depuis le TC.
Il ne semble pas voir le lien entre sa prise d’alcool et les conséquences, attribuant sa « vie pourrie »

> C’est la question fréquente du patient anosognosique qui ne se rend pas compte qu’il y a un probléme (méme
si sur long terme on sait que I’'anosognosie est source d’angoisse devant les discordances entre la réalité percue
et la réalité). Interroger les personnes sur le vécu de libre arbitre fait qu’on aura beaucoup de réponses d’
« anosognosie de défaut de libre arbitre ».
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uniquement a 'accident et la personne qui I'a renversé, et il ne voit pas pourquoi « ce serait a lui de
faire I'effort de ne pas s’alcooliser ». Choisit-il la vie qu’il méne actuellement librement ?

Madame Y a des difficultés de fonctions exécutives importantes faisant qu’elle n’arrive pas a mener
une série d’étapes pour arriver a un but, elle part en « pilote automatique » et fait ce qui est le plus
habituel ou salient alors qu’elle voulait faire autre chose ce jour-la/ a ce moment-la. Est-elle libre
lorsque son attention est happée par quelque chose?

Madame Z est capable d’élaborer un projet de vie, de savoir les valeurs qu’elle veut vivre, mais ses
difficultés de mémoire prospective font qu’elle « oublie », ne met pas en action ce qu’elle souhaite et
elle ne le réalise que apreés une situation/ opportunité . Est-elle libre de choisir sa vie ?

Ces situations sont caricaturales car en réalité les déficits (de flexibilité, fonctions exécutives...) sont
rarement complets et les patients gardent possiblement tout de méme une possibilité d’action pour
certains ou dans certaines situations et c’est ce qu’on voudrait explorer en les interrogeant.

C) IMPLIQUER LES PATIENTS SUR LA RECHERCHE PHILOSOPHIQUE SUR LE LIBRE
ARBITRE

Les réflexions et théories philosophiques sur le libre arbitre ont souvent pris des cas de
psychopathologies comme exemple d’absence de libre arbitre, cependant les exemples pris par les
philosophes sont souvent : (1) des cas « extrémes » ; (2) basés sur la projection du philosophe de ce
qgue vit la personne ayant une pathologie; (3) des citations de phrases uniques de patient et
rarement une méthodologie qualitative rigoureuse explorant leur vécu profond complexe.

En réponse a cela, Meynen [80] a proposé qu’une maniere plus pertinente d’aborder le libre arbitre
est d’interroger directement les patients sur leur vécu au lieu d’inférer une absence de libre arbitre.
Son papier a été I'une des origines du projet de recherche participatif dans la Iésion cérébrale :

“It would be particularly interesting to qualitatively and quantitatively study the extent to which
people who actually suffer(ed) from mental disorders experience(d) an effect on their free will
and/or responsibility.

Their accounts are remarkably absent from the philosophical and forensic discussions on free will
and mental disorder; in general, philosophers, as well as forensic theorists, appear just to assume
the (partial) absence of freedom in these conditions.”

La question du libre arbitre est également centrale en termes d’implications : beaucoup de PEC,
psychothérapies et interventions commencent avec le fait de demander au patient leur accord pour
stopper (ou essayer de stopper) des comportements problématiques. Cet engagement repose sur la
possibilité pour les personnes de faire autrement que de continuer les comportements
problématiques, ainsi notre vision de certaines pathologies comme enlevant le libre arbitre va a
I’encontre des présupposés de ces thérapeutiques [79] . Cette question est particulierement présente
au sein de notre service EMOI TC. Pour beaucoup de patients nous n’arrivons pas a nous mettre
d’accord sur une existence de libre arbitre, ce qui aboutit a des discordances en termes de PEC
proposées.
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Meynen[80] fait remarquer comme des pathologies semblant compromettre le libre arbitre (ex : tics
involontaires du Sd de Gilles de la Tourette), vu du point de vue des patients, peuvent comporter une
certaine liberté (majorité les considéere volontaires, c’est-a-dire produits intentionnellement, sans
toutefois souhaiter les produire) et que ce vécu des patients a amener a tester et montrer I'efficacité
des thérapeutiques (TCC). C’'est un exemple de considération d’une action comme échappant au libre
arbitre, mais vécue comme (au moins partiellement) libre par les patients (au moins certains) et
aboutissant a une thérapeutique (TCC).

Alors que beaucoup de philosophes utilisent la psychopathologie comme exemple de déficit de
contréle comportemental et donc de libre arbitre, d’autres soutiennent qu’il s’agirait d’une difficulté
de libre arbitre[79], avec un co(t élevé de I'exercer, et une influence majeure des circonstances pour
arriver a I'exercer. Cette derniére conception, est celle qui semble le mieux correspondre a ce que
rapportent les patients cérébro-lésés du service EMOI TC (cf section suivante)

D) EXEMPLE DE LA RECHERCHE PARTICIPATIVE SUR LE LIBRE ARBITRE

La méthodologie permettant la construction d’un guide d’entretien était la suivante :

1. Guide d’entretien préliminaire avec différents concepts de libre arbitre (cf. annexe 1

2. Test du guide entretien sur un faible échantillon de patient pour apprécier (1) la formulation et
compréhension des questions; (2) la pertinence des questions, vue par le patient (Est-ce que les
guestions posées vous ont semblé pertinentes pour explorer le vécu apres lésion cérébrale?); (3)
I'adéquation des questions au concept exploré, vu par les chercheurs; (4) I'acceptabilité des
questions (« y a-t-il des questions qui vous ont mis mal a I'aise ? qui étaient intrusives?) : cette étape
a notamment mis en évidence :

-la confusion de ce que les personnes mettent derriere « libre arbitre », avec notamment une

majorité d’exemples sur des restrictions de liberté (« je ne peux plus conduire, je ne peux pas aller ou
je veux »), amenant a revoir les termes utilisés

-des formulations trop complexes et difficiles a comprendre (notamment sur le fait d’étre
« moralement responsable »)

-I'intérét des patients pour la question, voir un effet quasi thérapeutique (« je suis contente
d’avoir pu vous raconter ¢a »)

3. Préparation d’une réunion participative entre philosophes, patients, proches des patients et

professionnels de rééducation, a partir de :

-un écrit en langage courant par les philosophes des concepts de libre arbitre (réalisé par Pr
Florian Cova de I'Université de Genéve)

-une série d’exemples de situations cliniques du service EMOI TC (cf. section B au -dessus),
visant a permettre au philosophe de donner des exemples pertinents pour les patients (et non les
exemples classiques de TOC, psychose... souvent retrouvés dans la littérature philosophique)

4. Réunion participative entre philosophes, patients, proches des patients et professionnels de
rééducation comprenant un court exposé des concepts de libre arbitre (basé sur le 3), un temps

85 HDR Agata Krasny-Pacini, Université de Strasbourg, 2022




d’échange sur comment ces concepts résonnent pour les patients et leurs familles, et enfin, un
temps d’échange avec proposition de la part des patients et des familles sur la maniere de formuler
les questions, aboutissant a un nouveau guide d’entretien (cf. Annexe 2)

5. La possibilité pour les patients et famille de faire un retour écrit ou téléphonique ou en
consultation de leurs questionnements ou propositions

6. L'application du guide d’entretien a une étude qualitative (qui sera présentée dans le chapitre 1V)

E) EXEMPLE DE PROPOS RAPPORTES PAR LES PATIENTS ET LEURS FAMILLES LORS DE
LA REUNION PARTICIPATIVE

Et bien moi, professeur Florian (propos adressé au philosophe), je me reconnais trés bien
dans ce que vous venez de dire. Je suis trés influengable. Si on me dit de sauter, je saute.
Si on m'a promis une récompense, je le fais

Je ne suis pas d’accord, on choisit. On choisit tout le temps. C’est nos choix. Aprés mon
accident je rangeais le lave-vaisselle 20 fois de suite mais je le faisais parce que je voulais
le faire, je choisissais de le faire.

Philosophe : Est-ce que vous auriez pu faire autrement ?

Ah... bonne question !

Moi j'ai I'impression que je n'ai aucun contréle cognitif de ce que je fais. Ce n'est que a la
relecture que je me dis « tu as mal réagi » et encore 80 % du temps c'est plutét mon
entourage qui me demande « mais pourquoi tu as fait ¢a, pourquoi tu as réagi comme
ca?»

Nous, patients, pour arriver au libre arbitre aprés une lésion cérébrale, c'est une
gymnastique cérébrale qu'on doit faire travailler, obliger notre cerveau, c'est un travail
de longue haleine. On a perdu le libre arbitre il faut qu'on se I'impose.

Quand j'ai une colere monstre j'ai pas le choix

Moi pour les décisions je mise tout sur la pleine conscience : je prends les décisions que
dans un environnement sain, calme, en forét, c'est la que je prends la meilleure décision

J'ai réfléchi a ce que vous m'avez dit par rapport & au trouble du sommeil. En fait je me
leve a 3h du matin car c'est mon choix, ¢ca me plait fait plaisir d'étre éveillé a ce moment-
la
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Dés qu'il y a un imprévu je ne peux pas mettre en route mon libre arbitre, je dépends
entiérement de ce qu'on me propose.

Dés qu'il y a un imprévu je n'ai pas le temps de réfléchir et je le regrette aprés

Comme je n'ai pas la possibilité de faire une liste des raisons qui me pousseraient a
décider, je décide car je dois prendre une décision, pas parce que j'ai pu poser les raisons

Etre libre dans sa téte et ses actes c'est aussi selon ce qu'on a encaissé dans sa vie, son
enfance et les préjugés il y a plein de choses qui n’ont rien a voir avec notre Iésion
cérébrale mais qui sont des freins ... est-ce que je suis vraiment libre dans ma vie ?

Dés qu'il y a de I'angoisse j'ai du mal a décider

Moi c'est la culpabilité de me dire que j'ai loupé une occasion d'exercer mon libre arbitre
qui fait que la fois suivante je rate aussi I'occasion a cause de cette émotion de
culpabilité. C'est la charge psychologique des échecs qui fait que j'ai du mal a étre libre
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6. RESILIENCE ET CROISSANCE POST TRAUMATIQUE DANS LES LESIONS CEREBRALES

Bien souvent, les prises en charge MPR aprées |ésion cérébrale mettent en avant la rééducation
cognitive et physique. Pourtant, I'accompagnement de la construction d'un projet de vie doit de
facon indispensable accompagner également la résilience des patients, voire leur croissance post-
traumatique.

L’expression croissance post-traumatique (CPT), (post-traumatic growth) ou développement post-
traumatique désigne I'ensemble « des changements psychologiques positifs résultant de la
confrontation, de la lutte avec tout événement de vie défiant hautement les ressources de I'individu
»[84]. Cette définition conceptualise I'idée qu’un individu confronté a une situation grave mettant en
jeu sa survie (accident, maladie grave, catastrophe naturelle ou agression mais également Iésion
cérébrale et ses conséquences en cascade) parviendrait non seulement a dépasser la crise entrainée
par le trauma, mais également a en tirer des changements intérieurs majeurs et positifs. Ceci
|"aménerait alors a dépasser son niveau de fonctionnement psychologique pré-traumatique[85]. La
confrontation a une expérience traumatique permettrait une croissance personnelle par un
processus adaptatif continu de réévaluation et de redéfinition des systémes de croyances et des
valeurs individuelles. [85]

La résilience, quant a elle, est définie comme la capacité de maintenir un« niveau de fonctionnement
physique et psychologique relativement stable face aux pertes ou aux événements menacgants qui
surviennent au cours de la vie »[86] La résilience serait donc le fait, apres un événement douloureux,
de revenir psychologiguement au méme niveau qu’avant I'événement. La différence avec la CPT

serait que celle-ci permet de dépasser le niveau de fonctionnement psychologique précédant le
traumatisme, donc il s’agirait non seulement de la capacité a résister a des événements négatifs pour
le psychisme, mais également de faire |'expérience d’'un niveau plus élevé d’adaptations et de
transformations positives[84]. Les individus résilients, eux, possédant déja les capacités nécessaires
pour faire face a I'adversité, seraient donc moins enclins a une CPT [87] d’aprés certaines études,
bien gu’il puisse s’agir de nuances de terminologie entre CPT et résilience. D'autres définissent en
effet la résilience de facon beaucoup plus large comme la capacité d'un systéme d'un individu ou
d'une communauté, d'une organisation ou d'un systeme naturel a se préparer a des perturbations
brusques, a récupérer des chocs et de stress intenses et a s'adapter et se développer a partir d'une
expérience perturbatrice[88,89]. La résilience personnelle serait alors « la capacité a traverser des
chocs émotionnels, des épreuves et traumatismes et a en sortir, non pas comme des victimes en
puissance ou des survivants endurcis, mais comme des vivants avec une profondeur et une richesse
humaine plus grande » [89], ce qui rapproche la résilience de la CPT.

La CPT aurait plusieurs dimensions :

-I’appréciation de la vie, soit le fait d’apprécier chaque jour, et plus amplement la vie, de se sentir
chanceux d’étre en vie.

-les relations aux autres, qui deviennent plus riches, plus intimes, plus appréciées, plus investies.

-le développement d’une force personnelle, soit le sentiment de se sentir plus fort apres I'épreuve,
plus apte a gérer les difficultés, plus confiant en ses propres ressources adaptatives.

-les nouvelles possibilités, soit les actions et comportements dont I'avénement a été créé ou catalysé
par la situation de crise vécue.
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-le développement d’une certaine spiritualité.
-plus de patience, d’acceptation, ou davantage d’aide aux autres (ce dernier n’étant pas testé par
I'inventaire de croissance post-traumatique habituellement utilisé [90])

Aprés un TC léger, Sekely et Zakzanis[91], retrouvaient que 31% de |'échantillon présentait des
niveaux modérés de CPT mesuré par échelle de croissance post traumatique, notamment en lien
avec l'appréciation de la vie, les relations avec les autres, et la force personnelle.

Powell et al. [92] qui ont exploré la croissance post traumatique longtemps aprés un traumatisme
cranien sévere, retrouvaient que la CPT était associée notamment a un sentiment de sens personnel
(but et cohérence), de satisfaction de vie élevée, de soutien social, de nouvelles relations stables
apres TC, et le fait d'avoir une spiritualité. Le fait d'avoir un niveau élevé de "but" était le meilleur
prédicteur de la CPT. Il n’y avait aucun changement dans la CPT entre 11 et 13 ans apres TC, ce qui
suggére que la CPT est un phénomeéne relativement stable une fois établi aprés les premiéres années.
Powell suggérait que les cliniciens doivent étre conscients de la CPT et de la fagon dont elle est
associée a des facteurs tels que le "sens" et le "but", ainsi que I'évolution vers des valeurs
spirituelles, et concluait que les cliniciens devraient concentrer leurs conseils, ressources et efforts
pour soutenir ces développements. Il est a noter que dans la littérature, le concept de spiritualité
renvoie « a la fois a un état et a des sentiments positifs, a des comportements et a des cognitions, a
des rapports avec soi et avec les autres, a une dimension transcendante, qui donnent en retour a
I'individu une notion d’identité, d’intégrité, de satisfaction, de beauté, d’amour, de respect,
d’attitudes positives, de paix intérieur et d’harmonie, un but ou une direction dans la vie. » [93] mais
aussi a « la quéte de sens et la recherche de relations satisfaisantes entre les étres humains,
I’environnement non humain et, pour certains, Dieu » [94]. Elle est a bien différencier de la religion
ou de pratiques ésotériques. La spiritualité et la croissance post traumatique sont de plus en plus
évaluées dans les suivis des patients avec lésion cérébrale, du fait de leur corrélation avec la
résilience : la revue de littérature de Jones et al. [95] a révélé que la spiritualité était étroitement liée
a des évolutions favorables apres TC, y compris I'adaptation psychologique, la santé physique et la
santé mentale, la productivité, la satisfaction dans la vie, l'indépendance fonctionnelle et la
croissance post-traumatique. Dans les études qualitatives, la spiritualité est identifiée par les patients
cérébrolésés comme un composant majeur de reconstruction identitaire[96], de CPT[97] et un facteur
protecteur de détresse suicidaire[24]. Un nombre croissant de modeéles insistent sur ces dimensions
(ex « TBI resiliency model »[98]). A la lumiere de la littérature sur le croissance post-traumatique, il
semblerait que « la spiritualité des patients est une ressource sous-estimée, dont le personnel peut
s'inspirer pour soutenir et améliorer le processus de réhabilitation»[99]. Un axe important de
recherche futur sera probablement de prendre en compte cette spiritualité dans
I'accompagnement de la croissance post traumatique, et d’en mesurer les bénéfices sur la
construction d’un projet de vie. La difficulté est de trouver des interventions, non seulement
efficaces mais pertinentes et respectueuses du chemin et de la culture de chacun. Les difficultés
réglementaires de réaliser ce type de recherche dans une culture frangaise semblent étre un frein
majeur.

Dans la TCD, des modules comme celui sur le pardon (le pardon étant présenté comme une capacité

cognitive de lacher prise, indépendante de toute référence a un cadre religieux, cf. annexe 3), sont

un bon exemple d’accompagnement de la croissance post-traumatique, dont I'efficacité serait a
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tester dans les recherches futures, en particulier pour les patients vivant enfermés dans la rancune
vis-a-vis de la personne qui a provoqué leur handicap (ex: accidents de voiture). Les bienfaits
psychiques[100,101] et physiques [101]du pardon sont déja bien documentés dans la littérature[102—
104], et leur substrat neuroanatomiques commencent a étre connus[105,106] hors LCA. Ce type
d’approche mériterait d’étre plus exploré en recherche chez les patients avec traumatisme cranien,
en particulier dans le cadre de la TCD et de ses modules « radicalement ouvert » de Lynch et al.
[38,107], ciblant la rigidité mentale.

Une question essentielle concernant la croissance CPT telle qu’explorée par les questionnaires, est de
savoir si elle représente une croissance réelle ou une illusion protectrice, dite d’auto-
préservation[108] (je me raccroche au fait que la Iésion cérébrale m’a fait grandir pour me raccrocher
a quelque chose). Cette question a été peu étudiée, alors qu’elle remet potentiellement en cause
I'existence, les facteurs prédictifs et les conséquences de la CPT. Gangstad et al.[109] ont exploré les
mécanismes maladaptatifs, tels que le déni et la comparaison (je me compare a Monsieur X qui a
moins bien récupéré pour voir la valeur de ma propre position), et avaient montré qu’ils étaient
associés a la CPT, et méme que le déni prédisait la CPT | Cependant, I'étude avait été réalisée tres tot
apres la lésion cérébrale (32 mois). Ils montraient aussi que I'utilisation de comparaisons diminuait
avec le nombre d’années écoulées depuis la |ésion cérébrale. La CPT telle que rapportée pourrait étre
une stratégie de coping palliatif initialement, dont le mécanisme serait basé sur une « illusion de
CPT », mais qui permettrait ensuite d’entrer dans une CPT réelle.

Il est fondamental de noter I'importance du soutien social regu, dont le role est de favoriser la remise
en question du soi[85]. Le soutien social recu permet en effet une réduction de la détresse
émotionnelle ressentie apres I'événement traumatique et le passage de pensées intrusives a des
pensées volontaires sur le sens de I'expérience. Il est donc important que l'individu puisse faire le
récit de ce qu’il a vécu a des personnes bienveillantes. Les prises en charge psychologiques, souvent
longues, proposées dans le service EMOI TC répondent probablement a ce critere. Le concept de CPT
est particulierement utile dans les prises en charge médico-sociales ou il est souvent difficile
d’évaluer I'efficacité des soutiens psychologiques : souvent I'effet sur la thymie (principale indication
d’adressage) est faible ou fluctuent. La notion de croissance post traumatique permet alors de mieux
exploiter I'importance fondamentale de ces long entretiens répétées, dans lesquelles les thérapeutes
ont parfois I'impression que le patient « stagne », alors qu’une croissance post traumatique se met
possiblement en place.

« Une meilleure compréhension du développement de la croissance post traumatique dans les suites d’une lésion
cérébrale acquise pourrait aider les cliniciens en réadaptation a promouvoir une meilleure adaptation en se
concentrant sur le potentiel de changement positif des [clients] et le renforcement de leur capacité de
croissance.”[65]

Au total, le concept de croissance post traumatique mériterait d’étre davantage connu et exploité
en MPR, étant donné le traumatisme que représente une perte de fonction (cognitive en
particulier). Les recherches futures (chapitre 1V) visent donc a utiliser les mesures de croissance
post-traumatique comme critére de jugement, afin d’évaluer sa pertinence par rapport a d’autres
CJ plus classiques tels les mesures de participation et de qualité de vie.

90 HDR Agata Krasny-Pacini, Université de Strasbourg, 2022



7. ACCOMPAGNER LES PROCHES ET FAMILLES

Si la dysrégulation émotionnelle est source de souffrance pour le patient, elle I'est aussi, et parfois
méme plus (en cas de faible conscience de ses troubles), pour sa famille. Les troubles cognitifs et les
troubles du comportement (TdC) sont une source importante de fardeau et d’épuisement de
I’entourage proche de patients cérébro-lésés [110]. La souffrance de I'entourage peut a son tour
aggraver la dysrégulation émotionnelle du patient, par des réponses invalidantes aux TdC ou a la
communication dysrégulée du patient, surtout en cas d’épuisement des aidants ou de faibles
capacités de régulation émotionnelle de I'aidant lui-méme.

Il est donc impossible d’aborder la construction du projet de vie et la reconstruction identitaire
apres lésion cérébrale sans s’intéresser aux proches (famille/conjoint) de la personne.

Les interventions visant a aider les aidants sont indispensables, mais leur efficacité est
mitigée[111,112], et leurs objectifs parfois flous. Beaucoup se concentrent de facon pragmatique sur
I’éducation aux conséquences des Iésions cérébrales ou la résolution concrete de problémes, mais
peu sur le vécu émotionnel des aidants qui est plutét abordé dans des groupes de paroles. Dans les
groupes de paroles, les familles peuvent exprimer leur souffrance et bénéficier du soutien et des
conseils de pairs, mais, en général, ces groupes de paroles ne sont pas orientés vers des
compétences de régulation émotionnelle validées dans la littérature.

EVITER LES POLARITES AU SEIN DE LA FAMILLE

Les difficultés familiales e a0
peuvent se majorer en cas
de polarisation des
membres de la
famille[113,114] (en
particulier de 2 parents
d’un adulte avec lésion
cérébrale). Repérer ces
polarisation permet un
rééquilibrage dialectique.

Besoins
de la

famille

Desespoir

boulever-
sement

Tentative
de
contréle

La favte
du patient

POLARITES
FAMILIALES

Patient vu
comme
“fragile”

Patient vu
comme
“terroriste”

Tentative
de
détache-
ment

La faute
des
proches

Evitement

indiffe-
rence

Catastro-
phisation

Besoins

individels
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Les émotions de culpabilité (ex : prendre du temps pour soi, dire non) sont particulierement difficiles
a repérer et a réguler par les familles, participant a un épuisement des aidants[110]. La souffrance de
I’entourage peut a son tour aggraver la dysrégulation émotionnelle de leur proche (modele
transactionnel [115], cf. figure ci-dessous ) par des réponses invalidantes ou une communication
dysrégulée, surtout en cas de faibles capacités de régulation émotionnelle de I'aidant lui-méme...

Réponses invalidantes
Haute po

- — répétées
YUI“e.MbII“E liées aux conséquences de
émotionnelle . la lésion cérébrale
Evénement
(relationnel)
Jugements
Activation émotionnelle Comportements
plus intense derégules

Expression inexacte

Réponses invalidantes

Un exemple simple du modele transactionnel est I'influence majeure de la validation (ex : valider
I’émotion de I'autre, méme si son comportement, lui, n’est pas valide) versus invalidation (ex:
donner un conseil de maniére autoritaire) sur le niveau de détresse émotionnelle et de stress[116].

Ainsi le programme GREMO-famille que nous développons dans le service a un focus important sur
I"apprentissage des différentes validations utiles (cf. page ci-dessous, tirée du livret GREMO-famille,
réalisé en 2021 par Claire Iftissen--Husser, étudiante en M2 psychologie TCC)
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Quelle que soit la maniére, vous pouvez :

Chercher & comprendre et communiquer ce que vous avez compris.

.

VL.

: Ecoutez, observez et montrez-vous intéressé sur le plan verbal et non-
verbal.
Exemple : établissez un contact visuel ; acquiescez de temps en temps ; souriez aux propos
amusants; ayez I'air concerné face @ des propos douloureux...
: Reformulez ce que l'autre vous dit afin d’étre certain que vous comprenez
réellement ce qu’il dit. Pas de jugement | Utilisez un ton permettant & 'autre de vous corriger !
Exemple : «« Donc je t'entends dire que tu es fGché contre moi parce que tu penses que je
t'ai menti, c’est cela 2 »

: Faites attention aux expressions faciales, au langage corporel et au
comportement de I'autre pour deviner ce qu’il pourrait ressentir et le nommer. Montrez que
vous comprenez d travers vos paroles ou vos actions. Soyez ouvert aux corrections.

Exemples : « Tu as I'air vraiment fatigué. Je vais demander & quelqu’un d’autre. » « Ses
propos ont I'air de t'avoir blessé, tu as I’air vraiment triste. »

: Examinez comment la personne se sent
ou pense et comment cela fait sens compte tenu de son histoire/ses expériences
passées/particularités biologiques.

Exemple : «« Cela fait sens que tu craignes de le revoir, compte tenu des souvenirs négatifs
que tu as avec lui » ; « Je comprends que tu penses qu'il veuille te faire du mal, compte
tenu de ce que tu as vécu avec ton précédent compagnon »

: Montrez que vous
considérez les pensées, sentiments ou actions de la personne comme valides, normaux et
ayant du sens compte tenu des circonstances.

Exemple : <« Bien sir, tu es inquiet & propos de I'entretien d'embauche, tout le monde se sent
anxieux lorsqu'il fait quelque chose d'aussi important.”
: Traitez I'autre comme un égal, ni fragile, ni
incompétent. En le traitant ainsi, vous exprimez & la fois votre soutien et votre conviction qu'il a
la capacité de résoudre ses propres problémes.
Exemples : Soyez prét & admetire vos erreurs. Si une personne se présente en donnant son
prénom, faites de méme. Permettez-vous de demander aux autres leurs opinions. Soyez
prudent en donnant des conseils ou en disant quoi faire a une personne quand elle ne vous

I, s 1A ’ .
a pas demandé ou que vous n’étes pas censé le faire.
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https://translate.googleusercontent.com/translate_c?depth=1&hl=fr&prev=search&rurl=translate.google.fr&sl=en&sp=nmt4&u=https://www.psychologytoday.com/intl/basics/spirituality&xid=17259,15700022,15700043,15700186,15700191,15700256,15700259,15700262,15700265,15700271,15700280,15700283&usg=ALkJrhha2SPC0gkKv_bpPWk5rcBFU24H7Q

Enfin, I'outil issu de la thérapie comportementale dialectique dit d’« analyse en chaine »[113,117], est
utilisé en séances individuelles face aux comportements les plus problématiques. L'idée est d’arriver
a casser cette chaine a un des endroits, pour éviter la survenue du trouble de comportement. Utilisée
au départ avec les pensées, comportements, émotions du patient, la double analyse en chaine peut
intégrer les pensées, comportements, et émotions du proche.

Expériences antérieures de la
personne A, en particulier
avec la personne B

\ Pensées et

i ) Affirmations et
émotions

expressions

Manque d’attention/
réactivité/
jugements

'

/

Situation/
déclencheur

\

NP

Pensées et
f émotions

Une personne dit ou fait

Expériences antérieures de la quelque chose de blessant
personne B, en particulier
avec la personne A

Un de nos axes de recherche a EMOI TC est I’évaluation de I'efficacité de ces approches pour les
proches de personnes ayant une lésion cérébrale, basée sur la thérapie comportementale
dialectique et le modéle transactionnel. C’est ainsi que I'étude GREMO-Famille a débuté en
septembre 2021 et pourrait étre poursuivie dans le cadre du projet transdisciplinaire LA-REPT (cf.
section V).

Groupe pilote GREMO famille :

En 2021, 5 séances hebdomadaires de groupe de 3h en présentiel, accompagnées de révisions sur
youtube, de pratiques a domicile et d’échanges en groupe ont été réalisées. A partir de mars 2022, le
méme groupe réalisera la suite du programme au rythme (choisi par le groupe) d’'une séance par
mois.

Ce premier groupe comprenait :

-4 épouses de patients avec LCA (TC séveres, rupture d’anévrysme)

-1 maman d’un patient ayant eu un TC sévére sur un trouble de personnalité préexistant
-2 parents d’un adulte d’un patient avec TC sévere de I'enfance
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Le premier groupe
satisfaction élevée du programme.
Qualitativement, les thémes suivants
étaient rapportés par les participants :

rapporte  un

* soutien (moins de sentiment de

solitude face a leurs
problématiques communes)

* compréhension de la part
d’autres personnes,

* dynamique de groupe,

normalisation de ce qu'ils vivent,

* reconnaissance de leur difficulté
due a la LCA de leur proche,

* amélioration de leur relation
avec leur proche par une
meilleure communication,

* diminution des tensions dans leur
environnement familial,

* meilleure compréhension de la
dynamique en jeu et de leur
moyen d’agir efficacement dans
leur quotidien (notamment dans
la gestion de conflits),

* meilleure acceptation de leur

réalité.

.‘é’.

SOMMAIRE

1) LA LESION
CEREBRALE

2) PLEINE CONSCIENCE
pleine conscience des autres,

"esprit éclairé, « quoi 1, u comment n, I'esprit ouvert, la

5) COMPETENCES COMPLEMENTAIRES - I'acceptation radication et le pardon___

14

46

68

84

Bienvenue @ GREMO-Famille !@

= Documents avee les éléments théoriques = Fiches de pratique & domicile

La comparaison de |'évolution de symptémes dépressifs (entre I'été 2021 et décembre 2021) de ce

groupe, comparé a des proches suivis par EMOI TC mais n’ayant pas bénéficié du groupe semble

suggérer un effet, mais avec un échantillon trop petit sur cette étude pilote pour tirer des

conclusions d’efficacité (extrait du rapport de stage recherche de Claire Iftissen, étudiante en M2

psychologie TCC).

CES-D : Questionnaire de |a détresse psychique

Evolution CESD chez les

CE1 CE2 LAL
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FCQ : Questionnaire de coping familial

Evolution de la communication Evolution de la communication

pasitive/renforcements chez les positive/renfarcements chez les
Communication ;
pﬂSiti‘u‘E

frenforcements pad . Pré-
- I I Past- - I I I I I Past-
CEL cCEe2 ] : AML FLF& 1 LEd LES mAl

1]

Suite de la recherche :

La difficulté majeure réside dans les emploi du temps chargés des aidants (personnes en activité
professionnelle et déja surchargées par leur proche ayant une lésion cérébrale). Un nouveau groupe
est prévu en soirée en visio, permettant de rejoindre cette population.

Une série de SCED réalisés a I’échelle de couple est prévue afin de démontrer I'efficacité d’un
entrainement a la validation.
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8. CONCLUSION SUR L’ACCOMPAGNEMENT DE LA CONSTRUCTION D’UN PROJET DE
VIE EN MEDICO-SOCIAL

Au total, la construction d’un projet de vie apres lésion cérébrale ne peut se faire que :

-dans le temps, donc accompagné par des dispositifs médico-sociaux comme EMOI TC ou les
SAMSAH, et non sur les PEC habituelles d’'un an maximum en HDJ neurologique immédiatement
apres la lésion.

-de maniére multidisciplinaire avec une nécessité de meilleur cohérence entre le contenu des PEC
psychologiques et des PEC rééducatives (de remédiation cognitive notamment).

-en faisant de la régulation émotionnelle un préalable a toutes les autres PEC.

-en intégrant les valeurs du patient, en favorisant I'émergence d’un (nouveau) sens de sa vie.

-en soutenant la mémaoire autobiographique, la construction de sens et la reconstruction identitaire.
-en favorisant 'auto-détermination et le libre arbitre.

-en travaillant en partenariat étroit avec les proches.

Donner du choix Axer les propositions Intégrer la

: spiritualité dans]
: our favoriser :
Tout faire pour 0 P la reconstructio
|’émergence de sens

favoriser 3 vi identitaire Donner des
I’augmentation de delavie compétences de

c S régulation - rm——
libre arbitre émotionnelle Soutenir la mémoire

autobiographique

Axer les prises en

Intégrer son
soins sur des objectifs

expérience pour se

personnalisés reconstruire

Favoriser la résilienceetla

croissance post traumatique .
P 9 Donner envie de

reconstruire

Objectif =
Aider les
personnes

Donner des compétences a a (re)Construire

o o Soutenir les aidants
I’environnement familial

un projet de vie
apres lésion
cérébrale
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Possibles pistes d’axes a prioriser dans I’accompagnement des personnes apres lésion cérébrale

- Focus sur la régulation émotionnelle, la
Focus sur les troubles cognitifs et comportementaux ‘

construction identitaire, la spiritualité, le sens

Soi superficiel — Soi profond
Actions impulsives/réflexes ou Actions choisies, LIBRES et
imposées par 'extérieur — auto-détermination

Travailler domaines — Aider a unifier la personne dans

problématiques séparément ses objectifs
Rééduquer/compenser les taches Promouvoir connaissance de soi, de ses
problématiques — valeurs et les garder activés en mémoire

Construire une vie qui a du sens
Améliorer la qualité de vie —

et qui vaut la peine d'étre vécue

C’est a partir de ces axes identifiés comme indispensables que le projet transdisciplinaire LA-REPT (cf.
chapitre suivant) a été élaboré.
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IV) PROJET TRANSDISCIPLINNAIRE « LIBRE ARBITRE ET REGULATION EMOTIONNELLE

POUR TOUS » (LA REPT)

Etude participative explorant les bénéfices d’une intervention de régulation émotionnelle pour les

personnes accompagnées en structure médico-sociale apres Iésion cérébrale, leurs proches, familles

et aidants, pour diminuer la détresse des aidants, promouvoir le libre arbitre et I'auto-détermination

des personnes accompagnées et améliorer le coping et le fonctionnement familial

Un projet porté par EMOI TC, IURC, UGECAM Alsace.
Dont une partie (GREMO patient) est déja financée par la DGOS APJ GIRCI EST et 'UGECAM Alsace (doctorat de Marie
Kuppelin) et en cours de demandes de financement pour la partie GREMO-famille

En collaboration avec :

AFTC : Association des familles de traumatisés craniens et cérébrolésés d’Alsace

HUS : Hopitaux Universitaires de Strasbourg, Pole de psychiatrie pour adulte — Psychiatrie 2
INSERM 114 : Neuropsychologie Cognitive Et Physiopathologie De La Schizophrénie, Strasbourg
LPC : Laboratoire de Psychologie des Cognitions de Strasbourg
INSERM «Psychiatrie du Développement», CESP (Centre de recherche en Epidémiologie et Santé

des Populations) de Versailles

UR LILPA : Unité de recherche de Linguistique, Langues, Parole de Strasbourg
Et les départements de Philosophie et Théologie des Université de Geneéve, Fribourg et Strasbourg

NB: Le projet a été élaboré en 2021 pour répondre & I'appel & projet participatifs IRESP-ESTOMS (ETABLISSEMENTS,
SERVICES ET TRANSFORMATION DE L’OFFRE MEDICO-SOCIALE) et utilise le vocabulaire propre du médico-social.

Evolufion des compertements. émotions. ufilisation
des glences au cours du SCED
-Comment mes émotions influencent les émotions de

mon proche et ses dificultés de comportements 7

- Au sein d'une dyade, comment [fufilisation de
compétences de régulation émotionnelle influence
mon propre comportement et le comportement de
mon proche 7

* Identification des comportements cibles,
problématiques pour la dyade

Equipe n®2 : psychiatrie, psychelogie et TCD
- Service de psychiatrie CHU Strasbourg

- INSERM 1114 Strasbourg

- Laboratoire de Psychologie des Cognitions
(LPC) Strasbourg

- INSERM, UMR 1015 Versailles

Supervisions, consultations d'équipe,
adaptation et mise en place/outil
d'amélioration de Fintervention

- Comment je vis mon libre arbitre depuis que jai
une lésions cérébrale 7 (avant GREMO)

- Comment je vis mes émotions, ma spirifualité
depuis que jai une |&sion cérébrale ?

* Travail autour de |a formulation des questions
et des thémes en lien avec le libre arbitre

Equipe 1 : Equipe Multidisciplinaire

SCED = Single-Case Expenmental Design

d'Orientafion et d’Insertion des personnes
avec Troubles Cognitifs suite 3 une lésion
cérébrale acquise (EMOI TC)
Institut Universitaire de Réadaptation
Clemenceau, UGECAM Alsace

Equipe n®3 : Associafion des
Familles de Traumatisés
Créniens ef cérébrolésés

(AFTC) : SAMSAH, accusil de

jour, habitats inclusifs, GEM

TCD = Thérzpie Comporfementale Dialectigue
GREMO = Groupe de Régulstion EMOtionnelie

Dyades personne Personnes avec lésion cérébrale, famille,
accompagnée - proche proches aidants

* Adaptation d 'intervention aux besoins des personnes

accompagness

* Construction dz lintzrvention pour les familles basée sur

leurs besains

* Pair aidance : co-animation des groupes

GREMO : Groupe de Régulation EMOtionnelle
par entrainement aux compétences TCD

Qu Traitement confrdle en liste d"attente : suivi médice-
social classique multidisciplinaire habituel/
habituellement utilisées par les familles (groupes de
parole, soutien associatif, séjour de répit, aides
sociales...)

Vécu des parficipants :
Le GREMO permet-il plus de libre arbitre ? plus
d'auto-détermination ?

Qu'est-ce que la régulation émotionnelle apporie 7

Equipe n°5 : 5HS - philosophie, seciclogie,
théologie des Universités de Genéve,
Strasbourg et Fribourg
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Evolution par auto et hétéro quesfionnaires de
qualte de wvie, estime de soi, régulaion
émotionnelle,  anxiété-dépression,  fonctions
exécufives, croissance post traumatique, fonctions
réflexives, coping et fonctionnement familial et
mesures de comportements

Evolution des marqueurs linquistiques de meillzure
régulation émotionnelle (analyse en aveugle)

Equipe n*4 : linguistique UR
LiLPa de FUniversite de
Strasbourg

Repérage de critéres de jugement ou
marqueurs linguistiques basés sur le refour
qualitatif des participants

Légends :

*# = Recherche parficipative




PILOTE par I'équipe 1 : EMOI-TC (Equipe Multidisciplinaire d’Orientation et d’Insertion de personnes avec Troubles Cognitifs suite
a une lésion cérébrale acquise) - dispositif médico-social, inclusif et a la carte qui vise a éviter la désinsertion due aux troubles
cognitifs et comportementaux aprés lésion cérébrale acquise, aider a la construction d’un projet de vie malgré les troubles
cognitifs, soutenir les familles vivant avec une personne ayant des troubles cognitifs.

Agata Krasny-Pacini, MCU-PH, médecin de Médecine Physique et de Réadaptation; Maud Elbel, médecin de Médecine Physique
et de Réadaptation; Guillaume Behr, médecin psychiatre; Régine Choisel, psychologue; Mathilde Laugel, neuropsychologue;
Laure Di Bitonto, neuropsychologue; Sabrina Rubio, assistante sociale; Catherine Knurek, secrétaire; Marie Kuppelin,
psychologue et doctorante en psychologue financée par 'UGECAM Alsace; Usagers et Familles de personnes suivies a EMOI TC;
Marie-Eve Isner-Horobeti, PU-PH, médecin de Médecine Physique et de Réadaptation.

EN COLLABORATION AVEC :

Equipe 2 : Psychiatrie, psychologie et thérapie comportementale dialectique (TCD) - équipe composée de cliniciens et
chercheurs spécialisés dans les interventions de régulation émotionnelle par TCD transnosographique pour les patients et les
familles.

Sébastien Weibel, PH, médecin psychiatre, service de psychiatrie CHU Strasbourg et INSERM 1114 Strasbourg ; Luisa Weiner,
MCU, psychologue, service de psychiatrie CHU Strasbourg et Laboratoire de Psychologie des Cognitions de I'Université de
Strasbourg ; Mario Speranza, PU-PH, médecin psychiatre, Service Universitaire de Psychiatrie de I'Enfant et Adolescent CH
Versailles et INSERM UMR 1018 Versailles; Amaury Durpoix, interne en psychiatrie, service de psychiatrie CHU Strasbourg ;
Psychologues et thérapeutes TCD du CHU Strasbourg.

Equipe 3 : AFTC d’Alsace (Association des Familles de Traumatisés Craniens et cérébrolésés d’Alsace) — association qui défend
et représente les activités des personnes cérébrolésées et développe de nouvelles initiatives en faveur des jeunes traumatisés
craniens.

Thérese Lodel, directrice médico-social; Théo Pruneau, psychologue et chef de service SAMSAH; Marie-Christine Meloni,
référent habitat; Pascal Gerzaguet, président de 'AFTC; Familles de I'association et usagers des structures de I'AFTC .

Equipe 4 : Linguistique UR LiLPa 1339 de I'Université de Strashourg — équipe de recherche de marqueurs linguistiques
émotionnels dans les Iésions cérébrales acquises comme critere de jugement.

Héléne Vassiliadou, maitre de conférence; Céline Benninger, maitre de conférence; Marie Lammert, maitre de conférence;
Francine Gerhard-Krait, maitre de conférence; Camille Fauth, maitre de conférence; Catherine Schnedecker, professeure des
Universités; Amalia Todirascu, professeure des Universités; Pauline Kempf, étudiante en orthophonie; Lucie Fillot, étudiante en
orthophonie; Anaélle Mannella, étudiante en orthophonie; Valentine Blanchet-lacquot, étudiante en orthophonie; Clarisse
Martin, étudiante en orthophonie; Thalassio Briand, étudiant en sciences du langage; Salomé Klein, étudiante en sciences du
langage et traitement automatique des langues; Agathe Galliot, étudiante en sciences du langage; Laurianne Gully, étudiante en
sciences du langage; Joé Laroche, étudiant en sciences du langage et traitement automatique des langues.

Equipe 5 : SHS (Sciences Humaines et Sociales) - Philosophie, sociologie et théologie des Universités de Genéve, Strasbourg et
Fribourg — équipe fournissant un travail de recherches spécifiques a leurs disciplines sur le libre arbitre et son lien avec la
régulation émotionnelle, |a spiritualité, le sens de la vie et |a liberté.

Florian Cova, professeur assistant au département de philosophie de I'Université de Geneve; Thibault Joubert, maitre de
conférence a la faculté de théologie de I'Université de Strasbourg; Anne-Catherine Baudoin, maitre d’enseignement et de
recherche a la faculté de théologie de I'Université de Genéve; Jacques-Benoit Rauscher, assistant docteur en théologie a
I'Université de Fribourg; Jonathan Lachal, MCU-PH, MD, PhD, service de psychiatrie de I'Enfant et de I'Adolescent, CHU
Clermont-Ferrand; Stéphanie Dupouy, maitre de conférence a la faculté de philosophie de I'Université de Strasbourg; Thibaut
Goetsch, interne en santé publique a la Faculté de médecine de Strasbourg; Céline Roy, étudiante en orthophonie a I"Université
de Strasbourg; Ambre Leclerc, étudiante en orthophonie a I'Université de Strasbourg; Theo Declara, étudiant en philosophie a
I'Université de Strasbourg.

1. ORIGINE ET CONSTRUCTION PARTICIPATIVE DU PROJET

Suite a la présentation des résultats de faisabilité d’une intervention de régulation émotionnelle,
’AFTC a émis un souhait fort de tester cette approche chez eux, avec les familles et les
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professionnels, percevant les difficultés émotionnelles au sein des habitats partagés, des familles,
des équipes et des accueils de jour, comme l'une des problématiques les plus importantes. La
question de travailler sur le libre arbitre a quant a elle émergé des entretiens avec les familles, les
personnes avec LCA et les équipes souhaitant nous adresser des patients (notamment des patients
incarcérés, en difficulté sociale). L'équipe est souvent confrontée au refus de suivi de la part des
personnes, alors méme que leurs familles, ou les acteurs sociaux ou judicaires voient I'ampleur avec
laquelle leurs troubles cognitifs et comportementaux restreignent leur capacité a fonctionner en
société et a construire leur vie. Cette constatation et le désarroi des familles dont I'étre cher refuse
les soins (et en particulier si I'ampleur des troubles ne justifie pas une tutelle : cas de figure assez
fréquent ou l'intelligence est peu touchée alors que les troubles émotionnels et comportementaux
sont importants) nous a amenés a guider nos projets par :

-I'importance de proposer un suivi aux familles en souffrance, sans obliger leur proche a étre suivi. Ce

projet testera donc la faisabilité d’un suivi de familles seules (et non plus uniquement via la personne
porteuse de handicap accompagnée), pour les aider a réguler leurs émotions dans ces contextes
complexes.

-'importance de mieux comprendre pourquoi certaines personnes s’engagent dans un

accompagnement, une construction de nouveau projet de vie, alors que d’autres restent coincées

dans des vies compliquées (prison, addiction, désinsertion, absence de liens sociaux) en refusant les

aides proposées, qu’elles soient sociale, psychologique, médicale ou neuropsychologique. C’est ainsi
gu’a émergé la question du libre arbitre apres lésion cérébrale.

-enfin, méme si une personne s’engage activement dans la construction de son projet de vie, nous
constatons que le succes des accompagnements semble médié par les réactions émotionnelles et la

capacité a réguler ses émotions pour s’engager (ou non) dans les aides, rééducations et

compensations proposées. L'équipe manquait d’outils face a la dysrégulation émotionnelle et aux
difficultés de comportements : c’est ainsi qu’est née, en 2019, la collaboration avec I'équipe de
thérapie comportementale dialectique (TCD) de psychiatrie du CHU de Strasbourg, avec des résultats
tres prometteurs pour les 14 personnes accompagnées par EMOI TC qui ont pu bénéficier de cette
approche[118,119]. La TCD semble étre cet élément qui manquait pour permettre aux personnes

accompagnées de choisir d’investir les outils/solutions proposées et les aider a s’auto-déterminer

dans ce qu’elles souhaitent vraiment.
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2 exemples d’accompagnement de jeunes patients (Pierre, 28 ans victime d’un AVC et Jonathan 32
ans, victime de traumatisme cranien sur accident de voiture), aux profils similaires : difficultés
cognitives objectives (mnésiques, attentionnelles, exécutives et de cognition sociale) mais modérées,
avec comportements impulsifs, agressivité lors de détresse émotionnelle ; abus d’alcool, problémes
avec la justice du fait des troubles du comportement, avec incarcérations, et qui ont di retourner

vivre chez leurs parents depuis la lésion cérébrale.

Pierre, identifie clairement le fait d’habiter chez ses
parents (« c’est pire que la prison ») comme
responsable de cette vie « si pourrie que je bois un
litre de rhum 2x par semaine, comme ¢a au moins
ces 2 soirs la j’oublie »). Accompagné par EMOI TC
(a chaque fois que non incarcéré), une solution
naturelle a donc été de (1) lui proposer de
I’'accompagner vers un logement autonome, qui est
refusé par Pierre. « Non moi un logement comme
¢a, ¢a ne me va pas, il me faut une grande maison
avec un terrain de 15 ares au moins ». Puis (2) de
travailler sur son abus d’alcool, en lien avec
I’addictologie « Non le jour ou je voudrai arréter
de boire, je le ferai moi-méme, pas besoin d’aide,
et puis les boites pharmaceutiques c’est des
pourris, je préfere boire du rhum que prendre des
médicaments ». Puis (3) de travailler sa flexibilité
mentale, identifié¢e comme endommagée par la
Iésion cérébrale « Mais moi j'ai pas envie
d’apprendre a m’adapter, c’est pas de ma faute si
cet AVC a ruiné ma vie, c’est pas a moi de
m’adapter ». Enfin (4) de travailler la régulation
des émotions : actuellement [I'accompagnement
vise a promouvoir son engagement dans cette
approche (difficile pour le moment).

Jonathan, quant a lui, malgré des clashs
réguliers avec ses parents et avec I’équipe EMOI
TC lors de I'accompagnement, a pu participer
au groupe de régulation émotionnelle. Malgré
plusieurs « décrochages » et difficultés de
comportement dans le groupe, il a investi les
compétences qui lui ont permis de se réinsérer

et de travailler actuellement en milieu
ordinaire.

« Bon... c’est un événement parmi tant
d’autres. J'ai encore perdu cette carte

bancaire. Et moi je sais qu’avant ... parce que
je la perdais régulierement ces derniéeres
années ... A chaque fois ¢ca me foutait mal quoi
..Ca me foutait vraiment Jétais
complétement paniqué ... Je savais plus quoi
faire ... Et ¢ca me faisait péter des plombs ...
Parce que je m’en voulais de perdre, d’avoir
perdu cette carte parce que je me suis fait
renverser. Maintenant grdce a cette
acceptation radicale (une des compétences de
tolérance a la détresse) je sais que la carte est
perdue certes. Ca c’est un fait, on pourra pas y
revenir. En revanche rien ne m’empéche d’aller
voir le banquier, de bloquer ma carte. Tout
simplement, ¢a prend un coup de fil. Et une
semaine apreés j’ai une nouvelle carte bancaire.
Acceptation radicale. Résolution du probléme
(2¢me compétence apprise). Parfait. Merci le
GREMO (nom du groupe de régulation
émotionnelle) »

Qu’est-ce qui fait la différence entre ces deux accompagnements et ces évolutions si
différentes ? Pourquoi Jonathan s’est-t-il engagé dans la régulation émotionnelle et la
construction d’un projet de vie et I'utilise au quotidien, et pourquoi Pierre reste-t-il coincé,

comme lié/non libre d’aller vers la vie ?
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2. CONNAISSANCES SCIENTIFIQUES ACTUELLES

La régulation émotionnelle consiste a savoir identifier ses émotions, accepter leurs présences
(indépendamment de leur caractere justifiée ou non) et avoir la capacité de choisir en fonction du
contexte et des faits les actions a mener avec cette émotion. La dysrégulation émotionnelle, a
I'inverse, est définie comme « l'incapacité, méme avec de grands efforts et dans des conditions
normales, de modifier ou de réguler les signaux et expériences émotionnelles, ainsi que ses actions,
réponses verbales et non verbales»[38]. La dysrégulation émotionnelle est un symptéme fréquent
dans les troubles psychiatriques[39], neurodéveloppementaux[40], mais également suite a des lésions
cérébrales acquises [41].

La dysrégulation des émotions perturbe tous les aspects des réponses . _—

émotionnelles d’un individu : physiologique, cognitif, comportemental et L
PENSEES EMOTIONS

et interpersonnel et peut donc se traduire par des troubles du EMCHIONS COMPORTEMENT

Thérapie
A Comportementale

Cognitive

comportement, ayant un impact important sur le bien-étre et le
fonctionnement social des personnes[68] mais également sur leur
entourage, contribuant massivement a I'épuisement des aidants. Les
émotions peuvent étre modulées par des pensées, schémas cognitifs

ou des émotions secondaires (ex : culpabilité qui génére ensuite de la
tristesse et de la colére) qui viennent amplifier ou diminuer I'intensité
de I’émotion et qui génerent des comportements inadaptés, source de
souffrance pour la personne mais également pour son entourage (ex :
ci dessous).

Exemples d’émotions pouvant aboutir a des comportements non adaptés a ses valeurs et objectifs
de long terme

Emotion Cognition Comportement

Proches/aidants Primaire : Culpabilité « je me suis marié pour le | Pas de demande d’aide
meilleur et pour le pire » avant  burn-out qui
nécessite  un  répit
complet/divorce

puis (émotions
secondaire) honte,
tristesse, colere

Personne avec | Primaire : Colére «on m’infantilise, je ne | Repli, absence de prise
. _ _ . . ) -
handicap Secondaire : tristesse peux rien faire seul de position
Professionnel de | Jalousie «on ne m’écoute jamais, | Opposition aux
EMS Colere c’est toujours Y qui a le | décisions d’équipe,
dernier mot en équipe » attitude non cohérente

au sein de I'équipe

Alors que la place des émotions et de la régulation émotionnelle est de plus en plus reconnue et au
centre de I'attention (ex : film Vice-Versa, analyse des pratiques centrée sur le vécu émotionnel des
équipes...), il N’y pas de cadre reproductible utilisé généralement. Lorsque celui-ci existe, il n’est pas
le méme, selon si on s’adresse a des sujets sains (on parle alors de développer l'intelligence
émotionnelle), ou a des patients (on parle de « traitement » de la dysrégulation émotionnelle). De
plus, beaucoup d’approches visent a identifier et exprimer ses émotions (ex : groupes de paroles)
mais sans donner ensuite de compétences pour savoir comment vivre ces émotions et quoi en faire.
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3. REGULATION EMOTIONNELLE POUR TOUS (REPT)

Le projet LA-REPT se propose d’utiliser ces supports de qualité et les bases scientifiques solides de la
TCD pour promouvoir la régulation émotionnelle en médico-social, non seulement pour des
personnes accompagnées mais I'ensemble des personnes en interaction avec elles, en particulier les
familles. Son but n’est pas uniquement de diminuer les troubles du comportement liés a des
émotions mal régulées des personnes accompagnées, mais I'apprentissage de compétences pour soi-
méme, que I'on soit professionnel, famille, bénévole... puisque nous partageons tous le fait de vivre
des émotions et d’avoir (a différents degrés et différents moments) des difficultés a les réguler, et de
s’'influencer émotionnellement les uns les autres. Le projet vise donc a sortir d’'une logique de
catégorisation patient avec troubles de régulation émotionnelle versus soignants compétents
émotionnellement, vers un modeéle/postulat de plus ou moins grande compétence émotionnelle de
chacun, indépendamment de la présence d’un handicap.

La particularité de la TCD est sa philosophie incarnée et horizontale : au lieu de se placer en savant
paternaliste, le thérapeute se place d’égal a égal, et accepte de partager aussi son propre vécu avec
la personne accompagnée. D’ailleurs, les thérapeutes TCD ont pour mission premiére de d’abord
pratiquer eux-mémes les compétences. C’'est donc une forme d’accompagnement a la régulation
émotionnelle trés inclusive et dont l'intégration de la pair aidance est aisée (co-animation avec des
personnes ayant bien intégré et pratiquant tous les jours les compétences).

A) LA TCD : UN OUTIL DIALECTIQUE INDISPENSABLE A L’AUTO-DETERMINATION, A
METTRE AU CGEUR DU MEDICO-SOCIAL

Alors que tous s’accordent a favoriser I'autodétermination, les moyens d’exercer et favoriser cette
autodétermination restent flous. La TCD semble étre un outil au service de I'autodétermination. En
effet 'autodétermination c’est pouvoir s’exprimer (module TCD d’efficacité interpersonnelle pour
formuler une demande, affirmer un refus autrement que par un comportement défensif), pouvoir
choisir en fonction de ses valeurs, priorités et objectifs (module TCD « ABC » pour qui permet de
réfléchir a ses valeurs et a les transformer en action concrete) en intégrant ses réactions
émotionnelles mais sans étre déterminé par celles-ci uniquement (module TCD sur la fonction des
émotions, agir selon I'émotion ou agir a I'opposé de I'émotion), pouvoir essayer des nouvelles
expériences (module TCD flexibilité, étre ouvert), pouvoir se tromper et gérer la réaction
émotionnelle qui en découle pour soi (module TCD de tolérance a la détresse), pour son entourage
mais également la réaction émotionnelle de I'entourage (famille, professionnel) qui ont permis cette
autodétermination qui a abouti a un échec/difficulté (ex: culpabilité de I'avoir laissé quitter le
domicile familial -incitant également la famille a identifier et réguler ses émotions). Ainsi la
régulation émotionnelle semble indispensable tant pour aider les personnes en situation de handicap
que pour leur entourage et les professionnels pour favoriser I'autodétermination. Par les
compétences, la TCD donne du choix et ainsi plus de controle dans sa vie.

La TCD est une approche dialectique, voyant le monde et les interactions non en termes de
noir/blanc ou vrai/faux mais comme une synthése des contraires. Promouvoir la dialectique dans un
environnement médico-social offre un langage et une philosophie plus respectueuse des valeurs de
chacun et favorise Il'autodétermination. Dans cette lignée, une maniere dialectique de
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s’autodéterminer pourrait étre vue comme une synthése : (1)entre décider de fagon rationnelle pure
versus de facon émotionnelle pure (module TCD pleine conscience); (2) entre étre naif (étre
totalement influencé par les autres, par la situation sans prendre en compte ses expériences passées,
ses valeurs) et étre fixé (étre rigidement accroché aux régles et habitudes fixées sans envisager aucun
changement ou autre point de vue) (module TCD « esprit ouvert »); (3) entre acceptation de la
réalité et motivation au changement : j'accepte radicalement cet instant présent (cette crise, cette
vie actuellement si difficile, cette émotion) pour ne pas ajouter de la souffrance liée a la non-
acceptation, mais tout en me mettant en mouvement pour acquérir des compétences, pour en sortir,
pour m’affirmer dans ce que je veux, me réguler pour atteindre mes objectifs et construire la vie que
je souhaite.

Enfin, les postulats de la TCD (accords des thérapeutes TCD, cadre de « connexions familiales — TCD
pour les proches) offrent un cadre bienveillant et respectueux, favorisant I'autodétermination de

chacun.
Apporter de 'ouverture pour Mous a::m_ﬂtnns de ne
varier les points de vue, pas de pas considérer nos
viérité absolue patients comme fragiles
ACCORDS DES EQUIPES TCD
Mous faisons tous des erreurs, Amphrhﬁvmitéftha
reconnaissons le et vivons cela changements lorsqu'ils se
avec compassion présentent
MNous devons accepter le fait gue nous
ne pouvons pas régler les problémes
de I'étre cher
MNous devons apprendre a
Mous avons besoin d'une dire « non »
cartaine dose de « sain
égoisme »
ACCORDS DE CONNEXIONS FAMILIALES
Mous devons interpréter les
choses de la fagon la plus
Nous devons accepter l'idée bienveillants possitie
que nous allons perdre

nofre calme par moments

Chacun fait du mieux qu'il
peut en ce moment

Il n'existe pas de vérité unigue
ou absolua
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B) LA TCD, UN OUTIL FAISABLE DE CHOIX POUR IMPLEMENTER LA REGULATION
EMOTIONNELLE

Ainsi la régulation émotionnelle est utile et nécessaire pour tous et la TCD se présente comme un
outil de choix pour apprendre des compétences de régulation émotionnelle car :(1) de haut niveau
de preuves scientifiques, synthétisant la majorité des autres approches; (2) ayant montré son
efficacité et faisabilité dans un grand nombre d’indications cliniques mais également chez des sujets
sains[113] ; (3) dont la faisabilité dans un population de personnes avec LCA a été démontrée au
cours d’une étude pilote récente (in prep) de notre équipe[118,119] pour les patients avec troubles
cognitifs modérés et dont une version simplifiée sera élaborée dans le cadre de ce projet pour les
personnes avec troubles plus séveres; (4) manualisée[22,120], de formation courte[121], avec

supports en francais, y compris illustrés[23], des rappels enregistrés sur YouTube (chaine GREMO
HUS)[122]; (5) intégrant déja la pair-aidance (pour Connexions Familiales)[114]; (6) avec des
postulats favorisant I'autodétermination et la dignité des personnes accompagnées, des familles et

des professionnels; (7) avec des compétences concretes, a pratiquer écologiquement sur des
situations personnelles de la vie de tous les jours ; (8) inclusive, puisque nous partageons tous le fait
de vivre des émotions et d’avoir (a différents degrés) des difficultés a les réguler, et de s’influencer
les uns les autres émotionnellement dans les interventions dans un modele transactionnel; (9)
s'appliqguant aux individus indépendamment de leur statut de« handicapé »: personnes
accompagnées, professionnel médico-social ou proche aidant; (10) participant a
I"”’empuissantement” (empowerment) des personnes et des familles en donnant des compétences et
non des conseils ou solutions, et les compétences donnant du choix favorisant un environnement de

vie capacitant.

4. OBIJECTIFS

Objectif principal et critere d’évaluation principal :

Comparer |'évolution de scores de qualité de vie (évaluée par questionnaire « Quality Of Life after
BRain Injury »)[123] sur une période contréle de 5 mois sans GREMO (i.e. entre TO et T1) versus une
période de traitement GREMO de 5 mois (i.e. entre T1 et T2) chez les patients présentant une
dysrégulation émotionnelle apres lésion cérébrale acquise.

Objectifs et critéres d’évaluation secondaires :

Comparer I’évolution, sur une période contréle de 5 mois sans GREMO (i.e. entre TO et T1)
versus une période de traitement GREMO de 5 mois (i.e. entre T1 et T2), des scores de:

Objectifs secondaires : ‘ Critéres de jugements secondaires

1 Fonctionnement psychique :

(a) de dysrégulation émotionnelle Questionnaire DERS-16

(b) d’estime de soi Questionnaire EES-10

(c) de stress, et symptomes anxieux et | Questionnaire DASS-21
dépressifs

(d) d’adaptation aux conséquences de la | Questionnaire PTGI
lésion cérébrale/ croissance post-
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traumatique

2 Difficultés cognitives et comportementales :

(a) de dysfonctionnement exécutif et de
I’'anosognosie au quotidien

Questionnaires BRIEF-A remplis par le
patient et par un proche

(b) des troubles des comportements

Fiches d'auto-observations remplies par
le patient

(c) de la fonction réflexive

Questionnaire RFQ

3 Vie de famille du patient:

(a) de fardeau des aidants

Questionnaire de Zarit, questionnaires
DERS 16, SF-36 et DASS-21 de I'aidant

(b) de fonctionnement familial

Questionnaires GF-FAD (rempli par le
patient et par un proche) et FCQ (rempli
par un proche)

5 Degré d’atteinte des objectifs (GAS)
personnels

Echelle personnalisée Goal Attainment
Scaling (GAS)

6 Etudier la persistance de ces effets a 5 mois
post thérapie (en comparant I’évolution de
scores sur la période de traitement GREMO
de 5 mois (i.e. entre T1 et T2) versus la
période de maintien de 5 mois (i.e. entre T2
et T3)

Tous les questionnaires et échelles ci-
dessus évalués 5 mois apres la fin du
GREMO (T3)

BRIEF-A : Behavioral Rating Inventory of Executive Function- Adult version
DASS-21 : Depression Anxiety Stress Scale

DERS : Difficulties in Emotions Regulation Scale

EES-10 : Self-Esteem Scale / Echelle d'estime de soi

FcQ: Family Coping Questionnaire / échelle de Coping Familial
GF-FAD : General Functionning-Family Assessment Device

PTGI : Post-traumatic Growth Inventory

RFQ: Reflective Function Questionnaire
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Objectifs exploratoires (E)

dysrégulation émotionnelle aprés LCA et les
modifications de cette expérience apres intervention de
régulation émotionnelle.

E1) Mieux comprendre comment la régulation émotionnelle | Auto-observation pluri-
du patient affecte son entourage familial hebdomadaire des émotions
du patient et de son proche et
de l'utilisation de compétences
de régulation émotionnelle,
analysé par étude en cas
uniques expérimentaux
corrélationnels sur les dyades
patient proche.

E2) Relever dans le discours des patients les évolutions (au | Analyse linguistique d’un récit
cours de la période contréle TO-T1 et au cours de la | de souvenirs chargés
période du GREMO T1-T2) de I'expression des émotions, | émotionnellement et de
et de I'utilisation de compétences TCD et leurs effets sur | situations impliquant le libre
la relecture de sa vie et la perception de choix (libre | arbitre, recueillis par
arbitre). enregistrement  audio de

patients participant au
GREMO, analysé en aveugle
par des chercheurs en
linguistique entre TO, T1 et T2.
E4) Explorer I'expérience du libre arbitre des personnes avec | Analyse qualitative par analyse

interprétative
phénoménologique  réalisée
par des chercheurs en SHS a
partir des enregistrements
réalisés pour les marqueurs
linguistiques.

5. METHODOLOGIE

tous les autres critéres de jugement), avec :

» Etude en 3 phases de durées égales, monocentrique, comparative ouverte (en simple
aveugle pour les critéres de jugement relatifs aux marqueurs linguistiques et en ouvert pour

- traitement controéle actif multidisciplinaire durant 5 mois (entre TO et T1)

- puis intervention GREMO durant 5 mois (qui se déroule de T1 a T2)

- suivi d’une période de maintien de 5 mois (entre T2 et T3).

corrélationnels

hebdomadaires de comportements problématiques seront analysées a I’échelle individuelle
par méthodologie SCED afin de prendre en compte la variabilité intra-individuelle (les
émotions et les comportements qui en découlent étant par définition fluctuant dans le
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temps) et inter-individuelle (réponses probablement hétérogénes selon les patients) et donc
évaluer |'efficacité de la TCD a I’échelle individuelle, en plus de la méthodologie de groupe.

» Associé a une méthodologie qualitative : Interpretative Phenomenological Analysis (IPA)
pour la compréhension du vécu de la dysrégulation émotionnelle et du libre arbitre aprés
|ésion cérébrale et aprés GREMO : Analyse d‘entretiens semi structurés individuels de
personnes accompagnées, de leur proches, de professionnels, bénévoles, aidants... par
méthode qualitative phénoménologique : I'Interpretative Phenomenological Analysis (IPA)
[125,126], a partir de guides d’entretiens construits de maniére participative.

L’association d’une méthodologie de groupe + SCED + qualitative vise, dans cette étude exploratoire

transdisciplinaire pilote, a obtenir des connaissances :

-tant sur ce que le GREMO permet d’améliorer, que sur la nature et conséquences de la
dysrégulation émotionnelle,

- tant chez les patients avec LCA que chez leurs proches,

- tant a I’échelle individuelle qu’a I’échelle de groupe.

*Le SCED (single-case experimental design) est une méthodologie qui vise G mesurer les effets d’une intervention a I’échelle
d’un individu, en utilisant des mesures répétées[10,11], afin de comparer le patient a lui-méme au lieu de raisonner a
I’échelle de groupe. En effet dans les méthodologies de groupe, méme si une intervention A est > B, dans le groupe A il y a
des répondeurs, non répondeurs voire des personnes aggravées par l'intervention mais la moyenne masque cet variabilité
inter-individuelle. De plus les émotions étant par définition tres fluctuantes au cours du temps, le SCED permet également de
prendre en compte la variabilité intra-individuelle. Enfin, une analyse en SCED corrélationnel (voir ex) permettra de
comparer I’évolution des comportements problématiques et des émotions entre la personne accompagnée et son proche, en
fonction de I'utilisation des compétences. Cette évaluation est naturelle a mettre en place car I'un des outils TCD est
justement d’observer quotidiennement (de notre expérience : faisable plutét de facon pluri hebdomadaire) ses émotions,
comportements cibles et I'utilisation de compétences de régulation émotionnelle. Ainsi c’est un outil clinique qui pourra
ensuite étre exploité statistiquement, pour les personnes qui donneront leur accord pour cette partie.
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6. METHODE

A) CRITERES DE JUGEMENT: A LA RECHERCHE DE CRITERES DE JUGEMENT

INCLUSIFS

Cette étude visant une population large et trés hétérogene (puisqu’elle se veut justement « pour
tous »), plusieurs modalités d’évaluation complémentaires seront proposées, afin de dépister sur
quelle composante et évaluer de quelle maniere l'intervention semble efficace, dans l'idée de
capturer des changements pouvant se traduire différemment pour chacun. Classiquement les études
évaluant I'efficacité de la TCD utilisent 3 types de critéres de jugement [127]: des mesures objectives
du comportement (ex : nombre de tentatives de suicide/passages aux urgences en psychiatrie), des
auto-observations du comportement et des auto-questionnaires validés (de régulation émotionnelle,
anxiété, dépression, utilisation de stratégies, utilisation des compétences...). Toutes ces modalités se
heurtent aux problemes des troubles cognitifs, métacognitifs (conscience des difficultés) et
langagiers des personnes accompagnées (cf. tableau ci-dessous). Une des solutions pour tester
uniquement l'efficacité de la TCD serait d’exclure les personnes n’arrivant pas a s’auto-évaluer de
facon fiable, mais ce qui serait contraire a l'objectif d’inclusivité du projet. C’'est ainsi qu’est née la
collaboration avec I'UR LiLPA (équipe N° 4 de linguistique) qui vise a valider des marqueurs
linguistiques de régulation émotionnelle sur les enregistrements de personnes accompagnées
décrivant des situations émotionnellement difficiles. Cette évaluation se veut plus objective que les
guestionnaires et auto-observations.

Limites des critéres de jugement et solutions potentielles

Critere de | Limites Réduction de ces limites
jugement utilisé
la. Auto- | -problemes de la conscience de ses | Choix des questionnaires les plus courts,

compréhensibles et validés pour des patients
avec lésions cérébrales (de 25 questionnaires
testés depuis 2,5 ans dans le service, 8 retenus)

difficultés (anosognosie),

-difficultés pour comprendre les
guestionnaires par troubles de
mémoire de travail, attentionnels et
langagiers

-défaut d’acces aux souvenirs explorés
par les questionnaires par dysfonction
mnésique ou exécutive

questionnaires

1b. Hétéro- | -pas toujours d’aidant/proche | Ajout d’une évaluation du proche aidant par la

questionnaires

pouvant le remplir

-influencé par le niveau émotionnel et
I'épuisement du proche aidant
(évaluation parfois non objective)
-certaines personnes ne souhaitent
pas que leur proche les « évalue »

personne accompagnée pour réduire I'inégalité
et la catégorisation sain/malade, partant du
principe que nous sommes tous, a différents
moments, plus ou moins  dysrégulés
émotionnellement.

2. Auto
observation des
comportements

problématiques

-probléemes de la conscience de la
survenue d’un comportement
problématique (anosognosie),
-manque de conscience de
émotion

-problémes mnésiques si I’observation
n’est faite qu’en fin de journée

son

Technique du Momentary Assessement : pour
les personnes avec difficultés mnésiques
importantes, envoi aléatoire de notifications
pour noter son émotion a cet instant précis sur
le téléphone

3. Marqueurs

-mesure exploratoire, non validée

La collaboration avec un large groupe de
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linguistiques  de | -accés au souvenir (avoir encodé et | linguistes pour permettre d’explorer différents

régulation savoir récupérer un souvenir chargé | types de marqueurs, puis d’analyser les récits
émotionnelle émotionnellement en mémoire) des participants en aveugle du moment de

I‘enregistrement (avant ou aprés GREMO)

Les professionnels accompagnant la personne
pourront l'aiguillier sur tel ou tel épisode dont
ils ont eu connaissance ou dont ils ont été
témoins, de maniére a contourner le biais
d’accés au souvenir

L'ensemble des criteres de jugement seront appliqués et aux personnes accompagnées et aux
familles (indépendamment de qui participe au GREMO), dans I'objectif de capturer le bénéfice de la
régulation pour la personne participant elle-méme, mais également pour son entourage familial,
selon le modéle transactionnel. Par conséquent, 3 différents cas de figure se présenteront :

(1) quand la personne accompagnée et un membre de sa famille participent au groupe de régulation
émotionnelle,

(2) quand un membre de la famille participe au groupe de régulation émotionnelle (Connexions
Familiales) mais leur étre cher ayant une lésion cérébrale ne participe pas (refus, indisponibilité,
impossibilité du fait de difficultés cognitives trop importantes ;

(3) quand seule la personne accompagnée participe (ex : si elle refuse que sa famille bénéficie d'un
programme similaire, si famille non disponible mais disposée a remplir les questionnaires).

Les participants n’ayant pas de proches/famille pouvant remplir les évaluations seront quand
méme inclus, la priorité du dispositif étant également aux personnes isolées.

QUESTIONNAIRES VALIDES

a) Auto et hétéroévaluations de la personne (qu’il s’agisse d’une personne avec LCA ou d’un de
ses proches)

Le critére principal est le questionnaire QOLIBRI (Quality of Life after Brain Injury) [76,128], validé en

langue francaise [123], qui évalue la qualité de vie apres Iésion cérébrale : initialement validé dans le
traumatisme cranien, sa validité a ensuite été démontrée dans d’autres types de lésions cérébrales
(e.g. AVC [129]; rupture d’anévrysme [130]; anoxies cérébrales [131]..). C'est une échelle de
référence pour évaluer la qualité de vie apres lésion cérébrale acquise, et elle est régulierement
utilisée pour évaluer le bénéfice d’interventions chez les patients cérébro-lésés — (ex [132-135]).

Le questionnaire de qualité de vie SF-36 évalue la santé physique et mentale d’un individu sur 8
dimensions de la santé: activités physiques, activités sociales, résistance morale, physique et
émotionnelle pour accomplir les taches quotidiennes, douleur physique, santé mentale générale,
vitalité, perception de I'état de santé en général. C’est un questionnaire bien établi et valide[136] qui
a été validé en frangais[137]. Il sera administré aux familles.

L’Echelle des Difficultés de Régulation des Emotions [75], version frangaise du Difficulties in Emotions
Regulation Scale (DERS) [138], est un auto-questionnaire évaluant: le manque de conscience
émotionnelle, le manque de clarté émotionnelle, le manque d’acceptation émotionnelle, les
difficultés acontréler les comportements impulsifs, les difficultés a s’engager dans des
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comportements orientés vers un but en présence d’émotions négatives et I'accés limité a des
stratégies de régulation des émotions. Plusieurs études portant sur des populations de personnes
cérébro-lésées ont déja utilisé ce questionnaire [139] [140] [141] [142]

L‘échelle DASS-21 (Depression Anxiety Stress Scale), validée en francais, comprend 21 items évaluant
I'intensité de la détresse psychologique a I'aide de trois indicateurs : la dépression, I'anxiété, le stress
(Henry & Crawford, 2005). Plusieurs études portant sur des populations de personnes cérébro-lésées
ont utilisé ce questionnaire (Bradbury et al, 2008; Arundine et al, 2012) et son utilisation a été
recommandée dans le cadre du traumatisme cranien (Rendall et al, 2017).

L'inventaire d’évaluation comportementale des fonctions exécutives, traduction du Behavior Rating
Inventory of Executive Frunction-Adult Version (BRIEF-A)[143] mesure les différentes facettes du
fonctionnement exécutif du point de vue de la personne évaluée et de ses proches. Son utilisation a
été indiquée suite a des traumatismes craniens, AVC, tumeurs cérébrales...[144]

Le questionnaire EES-10 [145] , traduction francaise du Rosenberg Self-Esteem Scale [146], est un
auto-questionnaire de référence pour évaluer I'estime de soi. Il a été utilisé dans plusieurs études
portant sur des populations de personnes cérébrolésées [147,148)]

Le Questionnaire de Fonction Réflexive[149], version frangaise du Reflective Function Questionnaire
[150], est un auto-questionnaire qui évalue la capacité a comprendre ses propres actions et celles des
autres en termes d’états mentaux cognitifs et affectifs.

L'inventaire de croissance post-traumatique, version frangaise du « Post-traumatic Growth
Inventory » [151,152] (CPTI) est un auto-questionnaire en 21 items qui évalue les changements
psychologiques positifs qui apparaissent a la suite d’une exposition a un traumatisme majeur
('appréciation de la vie, les relations aux autres, le développement d’une force personnelle, les
nouvelles possibilités, le développement d’une certaine spiritualité). Plusieurs études portant sur le
concept de croissance post-traumatique chez des patients traumatisés craniens ont utilisé cet
inventaire [153,154].

b) questionnaire de fonctionnement et coping familial

Le questionnaire de coping familial, traduction du Family Coping Questionnaire (FCQ), validée en
langue francaise[155], évalue les maniéres de faire face aux dysfonctionnements caractéristiques de
la pathologie de son proche. Cette échelle n’a pas encore été utilisée avec des familles de personnes
cérébrolésées.

L’échelle de fonctionnement familial général du Family Assessment Device (FAD) est un auto-
guestionnaire qui vise a évaluer la perception que les membres de la famille ont du fonctionnement
familial [156]. La validation francaise du FAD [157] a montré que la sous-échelle du fonctionnement
général du FAD est le meilleur indicateur général du fonctionnement familial [157].

c) questionnaire de fardeau

112 HDR Agata Krasny-Pacini, Université de Strasbourg, 2022



L’Echelle de Zarit (ou Echelle du fardeau des aidants) [158], version francaise du Burden Interview
[159] est un auto-questionnaire de 22 items, version révisée par I'auteur a partir des 29 items de Ia
publication originale, évaluant |la charge ressentie par le proche aidant.

MESURES REPETEES PAR AUTO-EVALUATION PLURI-HEBDOMADAIRE DES COMPORTEMENTS
CIBLES, DES EMOTIONS, DE L’UTILISATION DE STRATEGIES

FICHE D'AUTO OBSERVATION QUOTIDIENNE Semaing gu e Al Nom :

La TCD prévoit une auto-
observation qguotidienne si

Les comportements correspondent  ce que wous svez fait. Les Emotions correspondent & ce que vous avez ressenti au cours dela journée.
Remarque : Les consignes en italigue sont facultatives.

Entourez Score le plus élevé du jour Comportements a diminuer A utilisé les Facultatif

possible, ou a minima 3 fois par |Z= [ = Emafion(s) cbserves(] étences | Evénement(s) spécfiaue(s) de
o E la journée
semaine, par le patient, des |wr |i:
. . el |FE |3
comportements qu’il souhaite |smerel = L | _—
diminuer, de sa  détresse oo
émotionnelle et de sa joie, et de g
I’utilisation des compétences e
SAM
A T DIM
Les donnees de ces fIChes seront Changements marguants de ia semaine (facuitatifl . '.chpétences utilisées :
exploitées cliniquement, tel que 3 o pevee. ot pos s, avait pas evie
s . s . 2=Y apensé, n'a pas utilisé, avait envie
préconisé par la TCD, pour suivre Shsmemep—
, . . Taches & domicile assignées cette semaine =A £553y<, 3 reussi, mais elles n'ont pas ai
I’évolution de chaque patient au | scwesmuescomiep TR R S A e ont s e
. . Exemple fiche pratique 3 domicilep. . 7=Les a utilisées automatiquement, elles ont aidé
cours du temps (diminution des |éemeticorauess...

troubles du comportement, :eeszscmsernnn jour t trat i s o pensers s rempli
augmentation de ['utilisation des
compétences)

Les données seront également
exploitées comme  mesures
répétées (dans I'hypothése d’une
diminution  progressive  des
comportements problématiques
au fur et 3 mesure du GREMO)
par méthodologie SCED [10].

Cochez le jour ol la compélence a élé pratiquée
Lundi Mardi Mereredi Jeudi Vendredi Samedi Dimanche

Consclence éclairée

Ohbserver : se rendre compte
Quol Décrire : mettre des mors

Participer : &tre pleinement dans I'expérience
Sans jugement

COMMENT ‘Cenrré sur une seula chese @ la fois
Efficacement : se focaliser sur ce qul fenctionne

Esprit ouvert
Vaérifier les fairs

Agir & l'opposé
Résoudre |es problémes
Accumuler des émotions positives

Batir votre expertise
Chercher & anticiper pour faire face
Prendra soin de son corps

Emotionnelle

Régulation

DEAR (objectif) Décrire, Exprimer, Affirmer, Renforcer
MAN sa Assuré, Nég:

AVEC (renforcer la reletion) : Alruiste, Validanr, Empathique, Chaleureux

VRAI (respect de sol) : Valeurs, Respect de sol, Arréter les excuses, Intégre
Pleine consclence des autres

Efficacité
Interpersonnelle

Pratique de la validation

Pratique du parden

Compétence STOP

Compétences TER : Température ; Exercice Intense ; Respliration/Relaxation
La distraction EVASION : Encombrer l'esprit, Verroulller les pensées, Activités,
Sensations, Inverser |'émotion, Ouverture aux autres, Nuancer

Apalsement de sol avec les 5 sens

Amélioration du moment AMELIOR : Adresser une priére, Metire du sens,
Encouragement de sol, lols\r!,"vn:ar\ces, Imagerie, Orientation sur le présent,

Réorienter I'esprit vers I'accepration
Bonne volonté

Demi sourire et mains volontaires
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ANALYSE DES MARQUEURS LINGUISTIQUES ET DE COHERENCE LORS D’UN RECIT
AUTOBIOGRAPHIQUE DE SITUATIONS CHARGEES EMOTIONNELLEMENT

Les personnes ayant une lésion cérébrale seront enregistrées au cours de la narration de souvenirs
chargés émotionnellement : 5 mois avant GREMO, immédiatement avant GREMO, a l'issue de 5 mois
de GREMO. Le discours sera analysé, en aveugle du groupe d’appartenance du patient, et en aveugle
du moment de passation.

Deux chercheurs indépendants des évaluateurs aveugles analyseront les discours au fil de I'eau par
série, afin d’identifier les marqueurs les plus pertinents et discriminants et les ajuster pour les
groupes suivants. D’autres chercheurs, aveugles, analyseront tous les enregistrements sur les critéeres
ainsi retenus.

Des exemples de marqueurs candidats sont basés sur les éléments suivants (issus d’une concertation
et travail pilote sur quelques patients en 2020, la liste compléte des marqueurs linguistes peut étre
trouvée dans les annexes électroniques) : (1) marqueurs de prise de conscience de ses séquelles post
|ésion cérébrale : modalités épistémiques (cf. je sais, j'ai conscience, etc.), commentaires sur son
propre discours (cf. métalangage, marqueurs du dire, ex. “je ne veux pas dire...”); (2) baisse
d’alexithymie avec plus de richesse de verbalisation d’émotions, émotions plus précises : lexique
employé, précision lexicale, présence ou non de marqueurs d’approximation, marqueurs
prosodiques de I'émotion; (3) discours plus centré sur le présent avec baisse des ruminations :
analyse des temps verbaux et des compléments temporels, mise en évidence des éventuels thémes
récurrents, degré de contrdle (registre de langue, interjections, etc.); (4) longueur des phrases :
fluence, verbale (vitesse d’élocution, si inintelligible, si accélération, nombre de syllabes par
seconde), phrases plus longues et/ou plus complexes syntaxiquement quand moins d’activation
émotionnelle, en cas de baisse de I'impulsivité, et repérage des scories (réduplication, faux départs,
répétitions, troncations, etc.) ; (5) description non-jugeante des pensées et des émotions : voir si I'on
observe une absence de modalités déontiques, épistémiques, aléthiques ; analyse des temps
verbaux ; (6) lexique de I'émotion négative et positive (colére, angoisse, stress, joie, etc., recherche
des noms, adjectifs, verbes et tournures syntaxiques, étiquetage en polarité négative, positive et
neutre, ainsi qu’en degré, comptage et classification des occurrences).

METHODE QUALITATIVE : INTERPRETATIVE PHENOMENOLOGICAL ANALYSIS (IPA)

Les personnes accompagnées, et les familles seront interrogées avant et aprés l'intervention pour
explorer leur vécu du libre arbitre, de leur dysrégulation émotionnelle, des conséquences de la Iésion
cérébrale et leurs expériences de comment leur proche ou eux-mémes se sont engagés (ou pas) vers
une autodétermination/ vers une construction de projet de vie malgré les difficultés. L’analyse des
entretiens semi structurés sera réalisée a I'aide d’'une méthode qualitative phénoménologique :
I'Interpretative Phenomenological Analysis (IPA) [125]. L'IPA permet de procéder a une analyse
approfondie de la perception subjective du sujet et du sens donné aux expériences vécues. Afin
d’augmenter la validité de I’analyse qualitative, deux chercheurs vont analyser de fagon
indépendante toutes les données des entretiens. Les sous-themes et thémes émergeant de ce
double codage seront ensuite discutés au cours de réunions répétées avec les autres membres de
I’équipe de recherche et de réunions participatives. La pluridisciplinarité de I'équipe 5 (SHS), vise
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aussi a confronter les théories de ces disciplines (philosophie, théologie, sociologie), ayant une vision

et définition différente du libre arbitre a la réalité de ce qui vivent des patients dont la lésion

cérébrale peut restreindre la liberté telle qu’elle est habituellement définie (ex : comportements non

maitrisés, difficulté de flexibilité, dysrégulation émotionnelle). Le lien avec la dysrégulation

émotionnelle et avec le déficit des fonctions exécutives (e.g. difficultés a initier une action qui

correspond a ce que je veux réellement (explorés par les questionnaires BRIEF et EPHP), seront

également explorées.

Résumé des critéres de jugements utilisés

Critere de | Auto et hétéro | Analyse des | Fiche auto- | Analyse
jugement questionnaires | marqueurs observation pluri | phénoménologique
linguistiques hebdomadaire interprétative
5 mois pré Récit a
GREMO contenu
émotionnel
des 5 derniers
mois
Avant GREMO X Récit a | 3 semaines avant | Questions sur le vécu
contenu le début de | de la dysrégulation
émotionnel I'intervention émotionnelle et du
des 5 derniers libre arbitre
mois
Pendant X
intervention
GREMO
Immédiatement X Récit a Questions sur I'effet
aprés GREMO contenu du GREMO sur le vécu
émotionnel du libre arbitre et de
des 5 derniers la dysrégulation
mois émotionnelle
5 mois post X
GREMO
Pour Qi ? Tous Personnes Tous Tous mais en
avec  lésions sélectionnant dans les
cérébrales récits les parties ayant
attrait aux 3
questions de
recherche qualitative :
Libre arbitre et
régulation
émotionnelle
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B) INTERVENTION

Description de l'intervention

GREMO : Intervention commune a tous
-groupe d’apprentissage de compétences TCD

-pratique a domicile, c’est-a-dire application personnelle guidée des compétences apprises dans sa vie
qguotidienne

-remplissage, si possible de fagon quotidienne, ou a minima 3 fois par semaine, d’une fiche d’auto-observation,
pour apprendre a observer et reconnaitre ses émotions, noter les comportements que I'on souhaite réduire,

cocher l'utilisation des compétences apprises.

-groupe WhatsApp de communication dans le groupe

-lien vers des vidéos de révision des com

pétences sur la chaine GREMO HUS

Parties spécifiques pour les personnes
accompagnées suite a une LCA

Parties spécifiques pour les familles dont un proche a une LCA (que
la personne soit accompagnée par un EMS ou non)

Séance individuelle systématique entre
les groupes pour s’assurer de la
compréhension des compétences,
pour soutenir les pratiques a domicile
et le remplissage des fiches d’auto-
observation

Suivi psychologique individuel des proches, a la carte, en fonction des
besoins exprimés et de la disponibilité des familles, mais non
systématique.

Nombre de séances (22 a 25), issues de
la TCD classique (pleine conscience,
régulation émotionnelle, efficacité
interpersonnelle, tolérance a la
détresse) et avec les adaptations liées
au profil cognitif des personnes avec
LCA (ajouts des compétences de la
version « radicalement ouvert » de la
TCD -flexibilité, esprit ouvert, pardon)

Nombre de séances (et compétences) plus réduit (8 -10), et contenu
construit de maniere participative, en se basant :

-sur les échanges avec les familles concernant leurs besoins

-sur les compétences déja constitutives de « Connexions Familiales »
(c’est-a-dire régulation émotionnelle, validation, pleine conscience,
exprimer un refus/une demande, acceptation radicale, gestion de
problémes)

-sur les compétences identifiées dans la TCD comme
utiles également aux familles : tolérance a la détresse, dialectique,
réduire la vulnérabilité a I'esprit émotionnel, accumuler les émotions
positives, anticiper pour faire face

-sur les compétences TCD « radicalement ouvert » : pardonner

Une personne accompagnée est
considérée avoir participé au GREMO
si elle a assisté a au moins 2 modules
(=4 a 5 séances par module).

Un proche est considéré avoir participé au GREMO s'il a assisté a au
moins 6 séances.

NB : les séances ou le participant est absent peuvent étre rattrapées soit en individuel et sur YouTube

Intervention contrdle pendant la période de Baseline 5 mois pré-GREMO

Accompagnement multidisciplinaire
médico-social habituel, ne ciblant pas
spécifiquement la régulation
émotionnelle

Information des familles de ressources possibles pour les proches
familles (groupes de paroles, soutien associatif, séjour répit, aides
sociales, MDPH..) au cours d’une séance d’information, avec
distribution de supports.
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C) PRINCIPAUX CRITERES D’INCLUSION

Criteres d’inclusion personnes accompagnées

Criteres
familles

d’inclusion pour les

Personnes accompagnées par EMOI TC ou une structure
de I’AFTC ou en liste d’attente pour étre accompagnées
dans I'une de ces structures (dont le critere d’admission
est |ésion cérébrale acquise, quelle que soit son type ou
gravité, et un age de 18 a 65 ans)

* A plus de 18 mois de la lésion (notre expérience nous
montre que les 18 premiers mois la personne est en
général trop «sidérée » et trop impliquée dans la
rééducation pour profiter du GREMO)

Secondaire ou aggravée par une lésion cérébrale
acquise (les patients présentant un trouble de
personnalité ou pathologie antérieure a la Iésion
cérébrale ne seront pas exclus)

Responsable d'une souffrance importante pour soi ou
pour l'entourage (trouble du comportement, accés de
colére, agressivité, acte implication légale ou anxiété
avec comportement d'évitement..), limitant la
construction d'un projet de vie (critére de prise en
charge des patients dans le service oU est réalisée
I’étude)

Proches, famille, aidants d’une
personne ayant une lésion cérébrale
Souhaitant participer et s’engager
dans le contenu du GREMO (cf.
tableau ci-dessous)

Sujet affilié a un régime de
protection sociale  d’assurance
maladie

By

Sujet apte a comprendre les
objectifs et les risques liés a la
recherche et a donner un
consentement éclairé daté et signé

Criteres de non-inclusion spécifiques personnes
accompagnées

Critéres de non-inclusion
spécifiques pour les familles

Défaut majeur d'abstraction, introspection, ou
anosognosie empéchant une réflexion autour des
difficultés de régulation émotionnelle

Absence compléte de géne exprimée par le patient
Troubles cognitifs tres séveéres, aphasie ou déficience
intellectuelle ne permettant pas la compréhension des
supports, des échanges de groupe et questionnaires
Age inférieur a 18 ans

Pathologie cérébrale dégénérative associée

Lésion cérébrale d’origine cancéreuse, d’évolution
incertaine

NB :

- Les patients sous tutelle et curatelle ne seront pas exclus, car la
nécessité de mesure de protection est fréquente en cas de séquelle de
lésion cérébrale et il s’agit d’une population souvent trés touchée par la
dysrégulation émotionnelle et en besoin d’intervention efficace.

- Les privées de liberté par une décision judiciaire ou administrative ne
seront pas exclus s’ils sont disponibles en journée (ex : sorties avec
bracelet, incarcérations de nuit..). Etant donné que dans le
traumatisme crdnien il y a beaucoup d’implications médico-légales en
raison des troubles du comportement et de la dysrégulation
émotionnelle, il semblerait non éthique de ne pas inclure ces patients
dont la dysrégulation émotionnelle et les troubles du comportement les

Age inférieur a 18 ans
Lésion cérébrale
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ont justement amenés a étre sous protection légale ou privés de liberté. |

Critéres de non-inclusion communs

Maitrise de la langue francaise insuffisante pour participer aux échanges de groupe

Etat psychotique non stabilisée (non inclusion temporaire, jusqu’a stabilisation)

Personne déja en traitement par une autre TCC de 3eme génération incluant un travail de
régulation émotionnelle durant sa participation a I'étude

D) NOMBRE DE SUJETS A INCLURE ET FAISABILITE DU RECRUTEMENT

GREMO pour personnes avec lésions cérébrales : Nombre de personnes a inclure =45

Des données préliminaires [118,119] (cf. section lll, 4 D) nous permettent d’estimer que le delta de
I’évolution du score Quolibri moyen sur 5 mois de prise en charge a EMOI TC entre la phase controle
(évolution du Quolibri sur 6 mois a EMOI TC sans intervention de régulation émotionnelle) et la
phase de traitement (évolution du Quolibri sur 6 mois comprenant un GREMO) est d’environ 7
points. L’écart-type des différences de score vaut environ 9. Dans ces conditions, recruter 37 patients
permet une puissance de 90% (alpha = 0.05) dans le cadre de comparaison de la phase active vs la
phase de contréle.

En se basant sur notre expérience de 1 a 2 patients par groupe de 9 patients ne ramenant pas les
guestionnaires ou interrompant la thérapie, et en associant des perdus de vue, et les incertitudes des
données préliminaires, nous souhaitons inclure 45 patients (soit 5 groupes de 9 patients), dans
I’objectif d’arriver a au moins 37 patients avec données avant et aprés intervention, sur 2.5 ans. Les
patients seront recrutés via EMOI TC (file active = 250, 70- 80 nouvelles personnes /an, 20 a 25
patients identifiés chaque année comme génées dans la construction d’un projet de vie par
difficultés de régulation émotionnelle dont 80% semblent remplir les critéres d’inclusion) et via
I’AFTC.

GREMO-famille pour proches : Nombre de personnes a inclure = 30

En parallele, les groupes familles seront inclus, pour lesquels nous n’avons pas de données
préliminaires pour justifier la taille d’échantillon, mais dont le recrutement sera aisé car : (1) peu de
criteres de non-inclusion, (2) large bassin via les EMS EMOI TC et AFTC qui gerent la quasi-totalité de
I’offre médico-sociale de patients cérébrolésés vivant en milieu ordinaire (et notamment dans les
familles) et le caractére participatif qui sera rendu public a I'association France AVC également; (3)
format REPT plus court ; (4) modalités adaptables (présentiel/visio, en soirée/en journée/ en WE) ;
(5) des possibilités de groupes TCD de plus grande taille selon I'expérience de « Connexion
Familiale » en psychiatrie, (6) peu de perdu de vue prévus. Un échantillon de 30 personnes est visé,

pour cette étude pilote.

7. JUSTIFICATION DE LA COMPOSITION DES EQUIPES ET MODALITES CONCRETES DE
TRAVAIL ENTRE LES EQUIPES ET LEUR COORDINATION

Le point fort du projet est son interdisciplinarité, dont une partie s’est construite progressivement
avant le projet: (1) étude pilote TCD entre CHU psychiatrie (équipe n°2) — EMS EMOI TC (équipe
n°1) pour personnes avec lésions cérébrales; (2) travail préliminaire de préparation de la partie
marqueurs linguistiques sur des enregistrements pilotes de patients en 2020 entre UR LILPA (équipe
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n°4) et INSERM 1114 (équipe n°2) ; (3) rapprochement EMS EMOI TC (équipe n°1) et AFTC (équipe
n°3) pour garantir une offre compléte médico-sociale a la carte avec passage décloisonné entre les 2
structures : habitats partagés, GEM, accueil de jour, SAMSAH, accompagnement professionnel,
soutien psychologique des aidants, et dont l'interdisciplinarité augmentera encore avec inclusion
d’équipes de SHS diversifiées (philosophie, théologie, sociologie) (équipe n°5). Concrétement :

-réunions communes (EMOI TC et psychiatrie) des thérapeutes TCD qui ont déja lieu chaque lundi
permettant I'échange d’expérience, la pratique de la régulation émotionnelle par les thérapeutes, la
gestion de crises avec les participants, 'adaptation des supports (écrits et YouTube) aux besoins
apparaissant.

-réunions mensuelles des chercheurs en TCD déja en place, impliquant les laboratoires INSERM 1114,
le laboratoire LPC, le service de psychiatrie du CHU.

-Collaboration avec le LiLPA depuis mai 2020, avec demi-journées de travail trimestrielles autour des

marqueurs linguistiques, et lien via les étudiants orthophonistes (4 a 8 étudiants effectuant un stage
recherche de 120h chacun dans les équipes EMOI TC et UR LILPA).

Un lien fort sera également les co-directions de mémoires entre linguistes, MPR, psychiatres,

psychologues et philosophes impliqués dans le projet. EMOI TC (unité d’appartenance du porteur

du projet) est un lieu de stage recherche et formation, et le coordonnateur étant maitre de
conférence, des liens trés étroits sont donc en place avec les formations en orthophonie,
psychologie TCC, neuropsychologie et MPR. Par conséquent de nombreux étudiants sont candidats
pour intégrer le projet, et seront indispensables au vu de la charge de travail notamment dans la
retranscription des discours en IPA. Des étudiants en sciences humaines viendront compléter
I’équipe pour des mémoires de SHS appliqués.

8. ORGANISATION DU PROJET ET DIMENSION PARTICIPATIVE

Dés les premiers groupes d’entrailnement aux compétences des familles, les échanges en groupe
permettront de : lister les besoins non couverts dans le contenu du groupe ; de faire émerger des
guestionnements des familles sur la liberté de choix, le libre arbitre et I'autodétermination qui seront
transmis au fil de I'eau aux chercheurs en SHS, et qui serviront a adapter les guides d’entretiens IPA.
Les personnes accompagnées et des familles seront impliquées dans I’animation des groupes (pair
aidance).

Les patients, des familles et des professionnels seront associés a l'interprétation des données
qualitatives de I'IPA sur le libre arbitre pour faire émerger des nouveaux outils d’engagement et
auto-détermination et créer des documents vulgarisés pour les familles et personnes avec LCA.
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V) DISCUSSION GLOBALE DE L'HDR

1. REFLEXION SUR LA METHODOLOGIE DU PROJET LA-REPT

A) ORIGINALITE ET PERTINENCE DU PROJET:

L’originalité du sujet est :

1. Son décloisonnement de pathologies psychiatriques versus neurologiques et collaboration

psychiatre — rééducation/MPR : Bien souvent il y a un cloisonnement entre manifestations

dites neurologiques (ou lésionnelles) et manifestations psychiatriques (qu’elles soient liées a
des complications, des comorbidités antérieures, une coexistence de plusieurs diagnostics
...). Donc plutét que de partir de groupes homogenes neurologiquement (par ailleurs non
faisable en réalité vu I’hétérogénéité lésionnelle en cas de traumatisme crénien), ici nous
nous appuyons sur la logique des psychiatres et les mécanismes d’action de la TCD dont les
publications semblent actuellement montrer I'efficacité  « transdiagnostique », c’est-a-dire
indépendamment de la pathologie (dépression, borderline, TDAH...) et indépendamment du
mécanisme de la dysrégulation émotionnelle (développementale, acquise, traumatique, au
cours de la construction de la personnalité...), du moment qu’il y a une dysrégulation
émotionnelle source de souffrance ou de blocage dans la construction d’un projet de vie.

2. L’évaluation des bénéfices sur la vie réelle des patients, notamment en termes de qualité de

vie, croissance post-traumatique et d’atteinte d’objectifs personnalisés qui sont chers aux

patients (par Goal Attainement Scaling), et non des marqueurs déconnectés de leur vie
quotidienne/ non écologiques. Actuellement, les émotions sont surtout étudiées par des
marqueurs physiologiques (réactions électrodermales, IRMf, ERP) alors que les interventions
de régulation émotionnelle comme la TCD n’ont pas pour but premier de diminuer les
émotions douloureuses mais de favoriser des comportements plus fonctionnels, méme en
I’'absence de modification de I'intensité émotionnelle. L'objectif n’est pas de diminuer les
émotions douloureuses, mais aider les patients a construire une vie qui a du sens pour eux,
en présence méme d’émotions douloureuses / intenses.

3. Sa pluridisciplinarité et collaboration avec I'UR LILPA -linguistique : I’auto-évaluation

émotionnelle habituellement utilisée dans les études de TCC et TCD pouvant étre impactée
par les troubles cognitifs et un insight trop faible/anosognosie des patients, I'analyse de
marqueurs émotionnels linguistiques analysant un récit de souvenirs chargés
émotionnellement fournirait des marqueurs plus objectifs d’amélioration fonctionnelle.

4. Une méthodologie qui évite le biais des exclusions non aléatoires et favorise I'inclusion de

patients marginaux, imprévisibles, pas toujours compliants (proportions importantes de

patients dont les troubles du comportement les désinsérent du monde professionnel, de leur
famille, conduit a des incarcérations a répétition, et des ruptures de soins multiples). En
effet, 'absence de randomisation mais I'utilisation de mesures répétées avant intervention
permettra a tout patient désirant s’investir dans I'intervention d’en bénéficier et d’étre inclus

120 HDR Agata Krasny-Pacini, Université de Strasbourg, 2022



dans les analyses et d’éviter ainsi le biais des exclusions non aléatoires, trop souvent sous-
estimé dans les études s’attachant a des populations difficiles.

5. Une réponse potentielle a I'absence de prise en charge validée : En cas de LCA, la prise en

charge des difficultés émotionnelles est mal codifiée et il y a une réticence a appliquer des
traitements comme la TCD du fait des troubles cognitifs. Notre expérience de file active de
250 patients annuels permet des adaptations liées aux troubles mnésiques et attentionnels,
riches de I'expérience de I'’équipe, et des usagers de notre service (dimension participative)
et de la littérature.

B) ARGUMENTATION CONTRE UNE METHODOLOGIE D'ESSAI RANDOMISEE
CONTROLEE.

Les arguments contre une randomisation sont liés :

- A la population de patients cérébro-lésés associant dysrégulation émotionnelle, troubles du
comportement et troubles cognitifs: il s’agit de patients difficiles a engager dans un projet

thérapeutique, en rupture fréquente de suivis, du fait de décompensations psychiatriques,

incarcérations.

-Au contexte de vie des patients impactés par la Iésion cérébrale, faisant que leur quotidien est

imprévisible en terme d’organisation sur une année (essai de scolarisation puis rupture, essai

d’emploi puis licenciement...) faisant que méme engagés et hors rupture de projet de soins, il leur est
difficile de déterminer quand ils pourront étre disponibles (physiquement, géographiquement,
cognitivement) pour une intervention aussi prenante que le GREMO.

-Au format de la thérapie, efficace que si le patient pratique tous les jours, avec une nécessité de
réviser les compétences, se les approprier, appeler le thérapeute en cas de besoin, qui chez des
patients fatigables (constante aprés lésion cérébrale), nécessite de se dégager du temps (non

compatible avec un travail a temps plein de notre expérience)

En cas de randomisation, le probléeme méthodologique majeur serait lié aux_exclusions non

aléatoires : seuls des patients trés disponibles (donc pas en cours d’études, pas en cours d’emploi
projeté dans I’'année) pourraient étre inclus pour étre randomisés au GREMO d’emblée ou au dans 5
mois. Ceux ayant un projet professionnel ou scolaire, ne peuvent pas s’engager a attendre 5 mois
puis investir 5 mois pour le GREMO, puis seulement aprés répondre a une offre d’emploi. Donc ils
risqueraient d’interrompre I'étude en cas de nouvel emploi ou nouvelle formation. La population
inclue (ou finissant I'étude) serait biaisée vers les « moins actifs » qui ont « tout leur temps » pour
faire le GREMO n’importe quand dans I'année. D’autre part, les patients les plus désinsérés, aux
incarcérations imprévisibles risqueraient d’étre systématiquement exclus.

De plus, il semble prématuré de réaliser une étude clinique contrélée randomisée car trop
d’inconnues subsistent : faisabilité et pertinence des critéres de jugement (notamment marqueurs
linguistiques), nécessité d’adaptations au fur et a mesure du programme aux troubles cognitifs,

fidélité au traitement instable tant que le programme est en phase d’optimisation des adaptations.

D’autre part il n’est pas éthique de ne pas proposer de groupe GREMO aux patients en ayant
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I'indication et la disponibilité, car il n’existe pas d’approches en pratique courante visant a améliorer
la régulation émotionnelle alors que c’est une source de détresse majeure apres lésion cérébrale
pour le patient et pour son entourage. Si on ne peut pas préciser aux patients d’emblée a quel
moment de I'année ils doivent se libérer le temps nécessaire pour participer au GREMO moins de
patients seront inclus, retenus et les patients finissant I'étude ne seraient pas représentatifs de la

population des patients cérébrolésés ayant besoin de I'intervention.

L'effet de séquence semble peu probable en raison de la chronicité des patients, de la vérification
de la stabilité a 5 mois, et du fait qu'ils ont déja eu une prise en charge jugée optimale depuis
plusieurs années.

C) DISCUSSION DES CRITERES D’INCLUSION

POINT DE VUE NEUROLOGIQUE VERSUS POINT DE VUE PSYCHIATRIQUE

Une critique récurrente du projet LA-REPT, que ce soit au moment de sa soumission au conseil
scientifique des Hopitaux Universitaires de Strasbourg, des auditions du GIRCI Est dans le cadre des
appels a projet jeune chercheur, du comité de protection des personnes, ou de la soutenance de
théses, réside dans ce que les reviewers définissent comme une « hétérogénéité étiologique trop
importante dans les criteres d'inclusion ». Il a été suggéré, notamment par des neurologues, de se
limiter a des lésions frontales ou a une seule étiologie de lésion cérébrale.

D'un point de vue lésionnel et méme localisationniste, c'est une remarque trés pertinente puisque
les dysfonctionnements comportementaux et des problématiques émotionnelle en rapport avec la
|ésion, seront différentes chez les patients avec des lésions frontales par rapport a ceux patients
ayant eu par exemple un accident vasculaire cérébral sylvien.

Cependant, la dysrégulation émotionnelle apres lésion cérébrale est multifactorielle. L'aspect
lésionnel n’est probablement pas majoritaire dans la genése et maintien des difficultés
émotionnelles, du moins chez les patients ayant un accés a l'analyse de leur comportement
problématique.

Le service EMOI TC est pionnier dans le décloisonnement entre pathologies psychiatriques et
neurologiques, avec comme principe de traiter les difficultés des patients indépendamment de
I’origine de leurs difficultés :

-lésionnelle (suite a la lésion cérébrale),
-préexistante décompensées par la lésion cérébrale (ex : trouble de la personnalité préexistante),
-complication de lésion cérébrale (ex : dépression)

-double diagnostique concomitant (ex : abus de substances actif qui a causé le TC et en aggrave le
devenir)

La majorité des patients traités dans le service n’ont pas uniquement une lésion cérébrale. Les
personnes avec troubles de personnalité préexistants a la LCA et celles avec abus de substances
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sont dans le service celles pour qui les suivis sont les plus longs, les plus difficiles et ou la
construction d’un projet de vie est la plus problématique.

Ce sont les troubles en vie quotidienne, responsables de souffrance, et persistants 18 mois apres la
lésion, qui sont le critére d’inclusion et non une localisation cérébrale lIésionnelle. Uniformiser les
groupes du point de vue neurologique serait a I'encontre méme de la philosophie et du mécanisme
d’action de Ila TCD dont les publications semblent actuellement montrer [Iefficacité
«transdiagnostique ».

Ainsi les profils de patients inclus dans les groupes précédents comportent par exemple :

-un patient traumatisé cranien avec lésion orbito-frontale sans comorbidité

-une patiente avec une anoxie cérébrale génée surtout par une rigidité mentale et une absence de
reconnaissance d’émotion

-un patient avec un AVC cérébelleux compliqué de dépression

-un patient ayant eu un traumatisme cranien il y a 30 ans, avec une décompensation psychique au
premier plan apathique a distance, suite au décés de ses parents

-une patiente avec rupture d’anévrysme, génée au premier plan par des idées suicidaires qui étaient
déja présentes avant la lésion

-un patient avec un traumatisme cranien sévere, survenant sur une personnalité anti-sociale (avec
séjours réguliers en prison)

- un patient traumatisé cranien survenant sur un TDAH sévére avec importante impulsivité pré-
|ésionnelle

-un patient avec un traumatisme cranien léger sans Iésion a I'imagerie ayant au premier plan une
symptomatologie fonctionnelle et CNEP

-un patient avec trauma cranien compliqué au premier plan de sinistrose dans le cadre d’'un accident
de travail

-une patiente ayant une encéphalite, avec troubles fonctionnels au premier plan

Ces patients sont le reflet de la réalité de la population de personnes cérébro-lésées qui ont besoin
d’un accompagnement pour reconstruire un projet de vie. Les critéres habituels d’inclusion/non
inclusion, basés sur une uniformité lésionnelle mais ne prenant pas en compte la part majeure liée
aux facteurs psychiques et psychiatriques, courent le risque (1) de passer a coté de la complexité
des besoins de ces patients ; (2) de fournir des résultats non extrapolables aux « vrais » patients,
lorsque les criteres de non inclusion (notamment ceux en rapport avec une pathologie
psychiatrique) sont trop nombreux, et excluent les personnes les plus marginales.

PROMOUVOIR L'ENGAGEMENT ET L'INCLUSION DES PLUS MARGINAUX

La plus grande difficulté rencontrée dans I'accompagnement a un projet de vie est la difficulté de
certains patients a s’engager vers la construction d’un projet de vie quel qu’il soit. Cette
problématique est particulierement présente chez les personnes ayant un trouble de personnalité
préexistante, les personnes dont I'évolution se complique d’une dépression, de consommation de
substances, d’actes a implication médico-légale. L’accompagnement de ces patients est souvent
chaotique, les changements lents et ponctués de ruptures de soins. La collaboration avec les services
de SMPR (Service Médico-Psychiatrique Régional) des maisons d’arrét, les services de psychiatrie, et

les services sociaux est primordiale.
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Les critéres d’inclusion classique comprennent souvent un item de générique de « souhait de
participer a I'étude », « accord pour suivre la thérapie », « motivation pour l'intervention ». L’un des
axes de recherche que je souhaite prioriser (et développé dans le projet LA-REPT) est de ne pas
exclure les personnes au suivi chaotique et a la motivation aléatoire des études. Ceci n’est pas sans
probléme méthodologique.

Autant les patients ciblés dans cette étude sont en phase chronique et donc relativement stables
neurologiquement, autant il s'agit de patients instables comme sujets d'étude, avec de nombreux
changements faisant que leur avenir et disponibilité sont incertains sur les mois a venir : essais de
formation, embauche et licenciement, nouvel essai d'emploi, incarcération, rupture de couple,
problémes de logement...

DES PATIENTS EN GENERAL EXCLUS DES ETUDES
UN PARCOURS IMPREVISIBLE
DES PATIENTS DIFFICILES A RETENIR

Remsﬂrti(m

Drofe ssio
nn,
UERO S 3 msllie

Les données seront analysées selon des sous-groupes définis en avance afin de proposer des criteres
prédictifs de bonne réponse au traitement mais également afin de donner une idée de la probabilité
de succes de traitement ou du moins de potentiel bénéfice méme modeste chez des patients qui
seraient, habituellement exclus des études du fait de leur faible assiduité, motivation fragile, vies
imprévisibles, engagement insuffisant et faibles capacités d’entrer dans une démarche
psychothérapeutique. En particulier, pour chaque groupe de 8-9 patients nous souhaitons laisser une
a 2 place a des patients marginaux, imprévisibles (notamment ceux alternant le suivi dans notre
service avec de périodes d’incarcération).

Catégorisation des patients sur le CRF en vue d’analyse en sous-groupes (cotation faite en équipe
multidisciplinaire connaissant le patient)
DIFFICULTES ANTICIPEES DE L'INTERVENTION
* Assiduité aux rendez-vous :
O Aléatoire
(J Assurée (approximativement 3 rendez-vous sur 4)

+ Capacités d’introspection/ métacognitives/ a se remettre en question :

(3 Peu constatées actuellement
(3 Possibles mais limitées
O Certaines car déja constatées
¢ Cadre de vie imprévisible (avenir inconnu en termes de logement, incarcération, difficultés

financiéres majeures...) :
(3 Cadre de vie et emploi du temps totalement imprévisibles sur les 15 mois a venir
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O Projet de vie en évolution faisant que les 15 mois a venir sont imprévisibles mais non
insécuritaires

J Cadre de vie et emploi du temps a priori prévisibles sur les 15 mois a venir
¢ Disponibilité de temps :

O Emploi ou activité a plus de 80%
O Temps partiel permettant d’aménager des temps dédiés au GREMO
3 Patient s’investissant quasi exclusivement dans le GREMO

* Motivation a changer son fonctionnement psychique et engagement :

O Engagement laborieux et fragile
O Motivation et engagement présents mais fluctuants
O Motivation certaine et engagement semblant solides

A TOUS LES PATIENTS POUR QUI CETTE RECHERCHE N’EST TOUJOURS PAS PERTINENTE

Les patients pouvant s'inscrire dans le projet LA REPT, dans les prises en charge psychologiques qui
permettent une croissance post-traumatique, et qui ont la capacité de réfléchir a leur
fonctionnement sont plus nombreux qu'on ne le pense, notamment a distance de la lésion cérébrale.
La recherche qualitative nous donne des résultats étonnants quant a la possibilité de réfléchir au
sens de la vie méme chez des patients avec une anosognosie importante et qui semblent
hermétiques aux différentes prises en charge psychologiques, cognitives et de réinsertion.

L'impression clinique de notre équipe est que le moment ou on a le plus de choses a apporter a un
patient avec une lésion cérébrale pour I'aider a reconstruire son projet de vie se situe plutét au-dela
de 3 ans post lésion : lorsque I'état neurologique est stable, les éventuelles complications psychiques

hélas enclenchées, les procédés d'indemnisation, de mise en invalidité clos. C'est souvent a ce
moment-la que les patients rentrent dans une remise en question qui peut, chez certains coincider
avec une sortie progressive d'une anosognosie. Il est indispensable que plus de moyens soient
consacrés a cette phase, notamment en termes d’accés aux interventions psychologiques et
cognitives spécifique .

Cependant les prises en charge des patients avec des séquelles séveres, notamment en termes
d'apathie, de déficience intellectuelle, de troubles du comportement extrémement sévéres continue
a me faire poser la question de ne pas exclure ces patients de la recherche sur I'optimisation de
I'accompagnement du projet de vie. Actuellement la piste la plus faisable et pertinente semble déja
d'accompagner les proches pour éviter leur épuisement qui a un impact ensuite sur le patient (cf.
section lll 7. Une recherche de plus long terme serait d'adapter éventuellement la TCD de
Brown[70,71,77] — une version simplifiée, en pictogrammes, de la thérapie comportementale
dialectique, qui est appliquée sur une durée de plusieurs années chez des patients incarcérés pour
les crimes notamment de pédophilie dans le cadre de déficience intellectuelle.

D) CRITERES DE JUGEMENT : SUR QUOI LA TCD EST-ELLE EFFICACE FINALEMENT ?

Une autre critique importante du projet est la multiplicité des criteres de jugement secondaire.
Cependant le but de cette étude n'est pour l'instant de démontrer l'efficacité de la thérapie
comportementale dialectique dans la Iésion cérébrale mais plutot de mieux comprendre sur quels
parameétres elle permet une amélioration chez les patients.
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Classiquement elle est supposée améliorer la régulation émotionnelle et grace a cette régulation
émotionnelle éventuellement la qualité de vie. Cependant dans |'étude pilote les patients
progressaient également sur I'estime de soi. Avec les modules de TCD ciblant plus particulierement la
flexibilité et la résolution de problémes, il était indispensable d'évaluer en vie quotidienne son
efficacité sur le comportement et fonctionnement exécutif, méme si on n’est pas dans une PEC
neuropsychologique classique.

Cependant l'originalité du projet réside aussi dans le fait de dépister les effets de la thérapie pour
|'entourage, avec comme postulat qu'une meilleure régulation émotionnelle de la part du patient
pourrait diminuer le fardeau des aidants, d'ou les questionnaires de fardeau, de régulation
émotionnelle, de coping et stress, anxiété et dépression des proches.

La partie SCED quant a elle permet de rendre compte de changements au niveau comportement
problématique de maniére personnalisée, et « en temps réel », afin de contourner le probleme des
évaluations uniques post thérapies d’un processus, qui est souvent trés fluctuant. Enfin, les SCED
corrélationnels a l'échelle de dyades patient proche, a pour but de capturer les influences
réciproques des émotions d’un couple, et leur modifications grace a 'utilisation de compétences de
régulation et enfin les conséquences sur les troubles du comportement.

Le projet LA-REPT est venu initialement de constatations cliniques et de données quantitatives
pilotes mais ensuite également de données qualitatives. Les entretiens des patients interrogés sur ce
gue le GREMO leur a apporté est venu interroger la pertinence des critéres de jugement choisis
initialement, a savoir les questionnaires de qualité de vie et de dysrégulation émotionnelle. Les
patients ayant répondu au GREMO (« répondu» autant au sens clinique de réponse a un
thérapeutique qu’au sens de répondre en travaillant, révisant, appliquant, généralisant les

compétences GREMO a sa vie quotidienne de fagon répétée), décrivent des bénéfices non capturés

par I'échelle de qualité de vie et de régulation émotionnelle. Le GREMO semble ainsi pour certains un

véritable outil de croissance post traumatique, voir une porte d’acces a une « spiritualité », a quelque
chose qui dépasse les patients. Les critéres de jugement de LA-REPT souhaitaient donc intégrer ces
dimensions. La méthodologie qualitative est a ce titre un trésor incroyable, car elle améne a revoir
la pertinence des critéres de jugement, non a la lumiére de leur validité dans la population et
qualité métrologiques (ce qui est généralement fait), mais a la lumiéere de ce que vivent les patients
et non de ce que les cliniciens pergoivent indirectement de leur vécu. Ici, ce sont les entretiens
préliminaires de la partie qualitative de la recherche, qui m’ont amenée a recherche la littérature sur
la croissance post-traumatique et permis d’inclure ces dimensions dans les criteres de jugement. Les
retours des patients sont d’ailleurs cohérents avec la littérature suggérant que plus une personne est
en capacité d’exprimer ses émotions[160], et plus les niveaux de dépression et d’anxiété sont bas
[161], plus la croissance post traumatique pourra se mettre en place. L'intervention pourrait donc
contribuer a améliorer la CPT.
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2. DE LA QUALITE DE VIE OU PLUS DE SENS A SA VIE ?

Le grand combat de la MPR a été de changer le regarder sur |'objectif des interventions, a savoir de
passer d’une logique de simple réduction des déficiences vers une logique d’améliorer I'activité et
surtout la participation, avec comme but ultime d’améliorer la qualité de vie. Le modéle de la CIF
[162], enseigné et promu a pu a ce titre valoriser les approches fonctionnelles par rapport aux
approches restauratives.

Méme si la CIF représente une grande avancée, certains auteurs [163] ont proposé que la CIF
n’assume pas encore assez la réalité de la diversité fonctionnelle de tous les étres humains et qu’elle
a uniquement déplacé le probléme de la diversité fonctionnelle de la personne a I'environnement, en
replacant les mots négatifs tel que handicap vers des mots plus positifs tel que restriction d’activité.
Ainsi d’autres modeles ont été proposés, tel le « Constructive Functional Diversity » modeéle de
Patston [163].

“A more radical approach is needed: we must demolish the false dividing line between

‘normal’ and ‘disabled’ [meaning impaired] and attack the whole concept of normality.

We have to recognize that disablement [impairment] is not merely the state of a small
minority of people. It is the normal condition of humanity. ”

Basée sur le modeéle de Patston, I'objectif de la MPR pourrait étre reformulé comme le fait
d’améliorer la synergie entre les valeurs importantes pour la personne et sa capacité a tendre vers
ces valeurs.

Biokogical
Biological

sprival <_ A 3 Physical

Spiritual &,

Craative ™ Sensory

Creative

Emotional @EValue [ Capacity

HValue [ Capacity

. Figure 4. Unbalanced functional synergy.
M@ Vvalue [ Capacity Figure 5. High functional synergy.

Figure 3. Low functional synergy.

Les approches TCC de 3eme génération, telle I’ACT ou la TCD, fait justement un but premier d’aider
les patients a avancer vers leurs valeurs, indépendamment d’une amélioration de leurs capacités au
lieu d’attendre une amélioration de leurs capacités pour avancer vers leurs valeurs. C'est une
approche que se développe en MPR, dans la lésion cérébrale, mais également la douleur chronique,
et qui gagnerait a étre mieux connue en France.

La Qualité de vie est évaluée en termes de satisfaction/géne, mais les phrases restent formulées par
rapport a une « norme », avec comme objectif implicite dans les études I'utilisant comme critére de
jugement principal, de diminuer la géne et augmenter la satisfaction pour faire parvenir le patient a
une état le plus proche possible de la norme (ou d’avant la lésion cérébrale). Cette approche pourrait
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peut-étre étre nuancée. Le critére principal de LA -REPT est la qualité de vie, du fait de la
reconnaissance et robustesse du critere de jugement. Cependant la TCD, telle qu’élaborée par
Marsha Linehan, n’a pas pour but d’'améliorer la qualité de vie mais d’amener les personnes vers une
vie « qui vaut la peine d’étre vécue », indépendamment de sa qualité en termes de satisfaction et
géne, qui peuvent rester inchangées/ peu changées, méme chez les patients « répondeurs ». Ainsi la
MPR, et notamment les prises en charge a distance de I'acquisition de la Iésion cérébrale (et de tout
handicap), pourraient s’intéresser davantage a la croissance post traumatique, a la transcendance, a
la diminution de la dissonance entre valeurs qu’un patient souhaite vivre et sa vie post lésion
cérébrale. Le tableau ci-dessous présente les items des questionnaires qualité de vie, et de

croissance post traumatique pour illustrer cette différence de « but » dans les PEC.

QUESTIONNAIRE DE QUALITE DE VIE DE REFERENCE DANS LA
LESION CEREBRALE QUOLIBRI[76]

QUESTIONNAIRE DE CROISSANCE POST
TRAUMATIQUE([93]

Etes-vous satisfait(e) de votre capacité a vous concentrer, par
exemple en lisant ou pour suivre le fil d’'une conversation?
Etes-vous satisfait(e) de votre capacité a vous exprimer et &
comprendre les autres, lors d’'une conversation?

Etes-vous satisfait(e) de votre capacité a vous rappeler les
questions de tous les jours, par exemple les endroits ou vous
avez mis vos affaires?

Etes-vous satisfait(e) de votre capacité a trouver des solutions
aux problemes pratiques du quotidien, par exemple ce que
vous devez faire si vous perdez vos clés?

Etes-vous satisfait(e) de votre capacité a prendre des
décisions?

Etes-vous satisfait(e) de votre capacité a vous orienter, pour
trouver votre chemin?

Etes-vous satisfait(e) de la rapidité de votre pensée?

Etes-vous satisfait(e) de votre niveau d’énergie?

Etes-vous satisfait(e) de votre niveau de motivation a faire les
choses?

Etes-vous satisfait(e) de 'estime que vous avez de vous-méme,
de votre valeur a vos yeux?

Etes-vous satisfait(e) de votre apparence extérieure?

Etes-vous satisfait(e) de ce que vous avez réalisé ou accompli
depuis votre traumatisme cranien?

Etes-vous satisfait(e) de la facon dont vous vous percevez vous-
méme?

Etes-vous satisfait(e) de la fagon dont vous voyez votre avenir?
Etes-vous satisfait(e) de votre niveau d’indépendance par
rapport aux autres?

Etes-vous satisfait(e) de votre capacité a vous déplacer a
I'extérieur?

Etes-vous satisfait(e) de votre capacité a réaliser les taches
domestiques, par exemple cuisiner ou faire des réparations?
Etes-vous satisfait(e) de votre capacité a gérer votre budget
personnel?

Etes-vous satisfait(e) de votre participation au travail ou en
formation (scolarité)?

Etes-vous satisfait(e) de votre capacité a participer a des
activités de loisirs, par exemple sports, hobby, fétes?

Etes-vous satisfait(e) de la maniére dont vous prenez en charge

J'ai changé de priorités dans la vie
Japprécie plus ma vie a sa vraie valeur
Je me suis intéressé(e) a de nouvelles
choses

J'ai acquis plus de confiance en moi

J'ai développé une certaine spiritualité
Je vois mieux que je peux compter sur
les autres en cas de probleme

J’ai donné une nouvelle direction a ma
vie

Je me sens plus proche des autres

Je suis plus enclin(e) a exprimer mes
émotions

Je suis davantage capable de gérer des
situations difficiles

Je fais de ma vie quelque chose de
meilleur

Jaccepte mieux la fagon dont les choses
se passent

Japprécie davantage chaque jour de ma
vie

De nouvelles opportunités sont
apparues qui ne seraient pas apparues
autrement

J'ai plus de compassion pour les autres
Jinvestis plus mes relations aux autres
Jessaie davantage de changer les
choses qui ont besoin d’étre changées
J'ai une foi religieuse plus grande

Jai découvert que je suis plus fort(e)
que ce que je pensais

Jai vraiment compris a quel point les
gens pouvaient étre formidables
Jaccepte mieux le fait d’avoir besoin
des autres
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votre propre vie?1

Etes-vous satisfait(e) de votre capacité a éprouver de
I'affection envers les autres, par exemple votre partenaire,
famille, amis?

Etes-vous satisfait(e) de vos relations avec les membres de
votre famille?

Etes-vous satisfait(e) de vos relations avec vos amis?

Etes-vous satisfait(e) de la relation que vous avez avec votre
partenaire ou du fait de ne pas avoir un partenaire?

Etes-vous satisfait(e) de votre vie sexuelle?

Etes-vous satisfait(e) de l'attitude et du regard des autres
envers vous?

Etes-vous géné(e) par un sentiment de solitude, méme lorsque
vous vous trouvez en présence d’autres personnes ?

Etes-vous géné(e) par un sentiment d’ennui ?

Etes-vous géné(e)par un sentiment d’anxiété ?

Etes-vous géné(e) par un sentiment de tristesse ou de
dépression ?

Etes-vous géné(e) par un sentiment de colére ou d’agressivité ?
Etes-vous géné(e) par la lenteur et/ou la maladresse de vos
mouvements?

Etes-vous géné(e) en dehors du traumatisme cranien par les
suites d’autres blessures, que vous avez subies au moment de
I'accident?

Etes-vous géné(e) par la douleur, y compris les maux de téte?
Etes-vous géné(e) par des difficultés a voir ou entendre?

Globalement, étes-vous géné(e) par les suites de votre
traumatisme cranien?

Il est également intéressant de noter comme les
items du QUOLBRI, questionnaire de référence
de qualité de vie aprés LCA, ne prend pas en
compte certaines préoccupations retrouvées
comme clefs auprés des patients dans la
construction d’un projet de vie.

Thémes retrouvés comme clefs dans la
reconstruction d’une identité apres traumatisme
cranien[96] :
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Ainsi, bien que le critere de jugement principal du projet LA-REPT soit la qualité de vie, il sera
intéressant de voir si la croissance post traumatique ne s’améliore pas plus que la qualité de vie, et
surtout d’explorer qualitativement les effets du GREMO sur la construction du projet de vie.

3. CONCLUSION

A) MES REVES POUR LA MPR DE DEMAIN ET MES PROJETS POUR Y TENDRE

L'HDR est I'occasion de relire les projets passés pour éclairer dans lesquels s’engager dans le futur.
Voila ce que seront j'espére, mes priorités pour la recherche et ma pratique clinique futures:

-Toujours plus de coopération entre MPR neurologique et psychiatrie ; de décloisonnement, et
I'arrét de catégorisation des patients comme « c’est neuro »/ « c’est psy » mais unification des PEC
basées sur les besoins et objectifs du patient.

-Toujours plus d’interdisciplinarité, pour enrichir chercheurs et étudiants dans leurs réflexions a la
lumiere de ce qu’amenent les autres disciplines.

-Moins de murs entre clinique et recherche, objectif ou les SCED joueront peut-étre un réle
important.

-Sortir de la recherche a double vitesse : promouvoir un cadre institutionnel et réglementaire ou et
étudiants et cliniciens et chercheurs puissent solliciter un CPP ; promouvoir des mémoires et theses
utiles et publiables, afin que le travail des étudiants, et le temps investi par leurs directeurs,
contribue a faire avancer la recherche clinique.

-Favoriser la recherche participative et les méthodologies qualitatives, pour poser les questions les
plus pertinentes pour les patients, les premiers concernés par nos recherches : étre au service de ce
qui est important pour les patients, pas que pour les chercheurs passionnés de savoir et pas que pour
cliniciens centrés sur leur diagnostic.

-Une MPR inclusive dans ses themes de recherche, qui s’intéresse et cherche des pistes pour les
patients « qui ne rentrent pas dans les cases », ne sont « pas motivés », qui semblent impossibles a
engager.

-Moins de cloisonnement entre rééducation cognitive et psychologie TCC, pour notamment éviter la
création chronophage de programmes de régulation émotionnelle, et cognition sociale issues des
connaissances neuropsychologiques, alors que la littérature TCC a 30 ans d’avance sur beaucoup de
ces concepts, en utilisant uniguement un autre langage.

-Un accent sur les émotions comme préalable a toutes les prises en charge cognitives

-Rattraper I'immense retard d’investissement des TCC en MPR et promouvoir les prises en charge
psychologiques basées sur les preuves. Le congrés EMPR de 2023 sur les TCC en rééducation pourra
peut-étre aider a cet avancement.
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-Explorer le concept et mécanismes de la croissance post-traumatique et ses composants au lieu de
se focaliser sur la qualité de vie et participation uniguement.

-Développer la recherche sur les interventions en phase chronique de lésion cérébrale, et un meilleur
investissement du champ médico-social par la MPR universitaire.

B) RECHERCHE ET ACTIVITE UNIVERSITAIRE EN MEDICO-SOCIAL ?

La position de MCU-PH en médico-social est passionnante mais complexe a tenir. La large file active
suivie a EMOI TC (250 patients + familles) avec des suivis de 2 a 7 ans, offre un potentiel de
recrutement pour les recherches important et une réflexion sur les problématique des patients
facilitée par les suivis longs. Cependant conduire des recherche en médico-social présente la
difficulté de trouver des thémes de recherche pertinents aux yeux des patients suivis et motivant
pour les problématiques rencontrées par équipes.

Le laboratoire INSERM 1114 auquel j’ai la chance d’appartenir offre un potentiel immense d’ outils et
collaborations neuroscientifiques tant en terme de thématiques (en particulier sur les thématique du
laboratoire sur 'attention, I'apathie et la mémoire autobiographique) que en terme d’outils (EEG en
particulier). Ces approches sont nécessaires pour éviter que la recherche dans le médico-social ne
soit justement « que » médico-sociales. Les neurosciences permettent d’explorer les mécanismes
d’interventions ciblant I'apathie, la fatigabilité ou l'inflexibilité mentale (parmi les problématiques
des patients cérébrolésés les plus handicapantes en phase chronique). Elles peuvent aussi permettre
la modélisation de phénomeénes explorés par les sciences humaines et sociales, tel le libre arbitre
(voir par exemple le réseau Neurophilosophy of Free Will (neurophil-freewill.org)).

Cependant, avant d’engager les équipe et les patients dans ce type d’approches, il semble
indispensable que ceux-ci en voient l'intérét et la faisabilité et en particulier, que les recherches en
neurosciences ne soient pas percues comme déconnectées (1) des questionnement cliniques des
équipes ; (2) des préoccupations principales de familles et patients ; (3) de la réalité du vécu de la
|ésion cérébrale.

Les neurosciences guident la clinique, la thérapeutique, nos connaissance des phénomenes
rencontrés chez les patients, et ont révolutionnés tant la MPR que la psychiatrie. En méme temps,
une autre approche possible, peut-étre complémentaire, serait que la recherche participative, les
théories des sciences humaines et sociales, les données qualitatives du vécu des patients, les
résultats de cas uniques étudiés par SCED, permettent a recherche clinique, mais également aux
neurosciences, de poser les questions les plus pertinentes aux yeux des patients. C'est en tout cas
I"approche qui semble actuellement la plus acceptable pour implémenter la recherche en médico-
social et créer progressivement des ponts entre clinique et recherche.

C) LA THERAPIE COMPORTEMENTALE DIALECTIQUE

Le fait que mes collégues du laboratoire Inserm m’aient fait découvrir la thérapie comportementale
dialectique a été le fondement des projets de recherches que je mene ou souhaite mener
actuellement. Il ne s'agit pas seulement d'une thérapie rigoureuse, validée, et ayant fait I'objet d'une
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recherche abondante et de grande qualité dans la littérature internationale[74,164] et qui semble
efficace sur la difficulté de régulation émotionnelle chez le patient avec |ésion cérébrale.

C'est aussi une thérapie qui m'a amenée a reconsidérer complétement ma pratique de médecin
MPR, ma propre maniére cognitive de fonctionner en équipe et personnellement :

-I'accent sur la dialectique, de trouver la synthése entre des points de vue opposés, qui ont tous une
part de vérité,

-son principe de se placer d'égal a égal avec les patients, et son postulat que les patients ne sont pas
des personnes fragiles mais qu'on peut et qu’on doit étre parfaitement transparent avec eux, leur
apprendre des compétences et non les écouter et « rassurer », ce qui peut étre invalidant,

-son accent sur les techniques et le temps nécessaire pour engager un patient dans une thérapie,

-sa grande résonance avec la thématique d’objectifs personnalisés par des fiches d'auto-observation
permettant d’observer si on avance vers les objectifs qu'on s'est fixés,

-sa philosophie de donner du choix, et donner un éventail de compétences plutot que de dire aux
patients ce qu'il doivent faire pour aller mieux (je profite de cette conclusion pour une dédicace
spéciale a un patient de EMOI TC, Arthur, qui appelle le manuel GREMO, le « catalogue » - terme, qui
insiste sur le choix donné aux personnes d’utiliser ou non telle ou telle competance dans telle ou
telle situation). Il s’agit d’un outil qui peut sans doute promouvoir le libre arbitre, et les résultats
qualitatif de LA-REPT seraient un premier pas vers des études sur ce theme.

-son approche écologique, qui se focalise sur la pratique de compétences en vie quotidienne, et avec
des outils ingénieux et pragmatiques (notamment coaching téléphonique et par sms d’utilisation de
compétences pendant les crises que traverse le patient dans le vie de tous les jours)[165]

-son accent sur les émotions comme préalable a toute activité dirigée vers un but : la compétences
de TCD « résolution de problemes » est un excellent exemple de partir des émotions pour travailler
ensuite la flexibilité et la planification du point de vue exécutif.

-son format de groupe qui dépasse largement les groupes de paroles ou les personnes expriment
uniquement leur vécu, pour aller vers des groupes ou les personnes s'enrichissent mutuellement
dans leur apprentissage de compétences et leur croissance, tout en partageant leur vécu de facon
personnelle et constructive,

-son accent sur le non jugement et la validation, deux compétences simples qui peuvent
dramatiquement changer le niveau d’activation émotionnelle[113,116] de la personne, de son
entourage, et d’équipes entiéres[166]

-son accent sur l'instant présent, la pleine conscience[167] au lieu de uniquement analyser son
histoire comme dans d'autres prises en charge psychologiques,

-enfin ce changement de paradigme de ne pas essayer a tout prix de gagner en qualité de vie mais de
construire une vie qui vaut la peine d'étre vécue, qui est un objectif beaucoup plus réaliste et qui
amene plus la notion de sens de la vie.
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Au total, pour revenir au début de cette HDR, au-dela d’aider les patients a réguler leurs émotions,
la TCD semble donner un cadre pertinent pour aider les patients a reconstruire un projet de vie
aprés lésion cérébrale. Elle semble réunir, en une thérapie validée, traduite en frangais,
manualisée, avec supports écrits, youtube, et formation relativement courte et simple, une grande
partie des composants abordés dans cette HDR. Jespére que la recherche future que nous
meénerons a EMOI TC, de maniére participative et transdisciplinaire permettra progressivement
d’en donner les preuves, tant sur I'efficacité que sur la faisabilité pour les professionnels, et
I’ « acceptabilité » (mais espérons le plutét enthousiasme et investissement) pour les patients et
familles.

Gagner . Promouvoir un environnement familial validant
En sens de |a vie ) & Soutenir les aidants
Soutenir, rééduquer, compenser
M les Fonctions Exécutives
el
Chaoisir,

Libre a[bitre & La Thérapie Comportementale r&w% Axer les prises en soirlls sur des
auto-determination Dialectique objectifs personnalisés

comme outil pour (re)construire
un projet de vie
aprés lésion cérébrale?

Tester les efficacités des prises

en soins de maniére
individualisée et rigoureuse

Choisir son comportement

au lieu d’étre balloté par Intégrer son expérience pour Donner les moyens de reconstruire
se reconstruire

ses pensees
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ANNEXES

1. GUIDE ENTRETIEN LIBRE ARBITRE JUIN 2021

Libre arbitre

Enfin, nous nous intéressons a la notion de liberté intérieure et libre arbitre.

-Qu’est-ce que cette image vous évoque (cartoon
avec un petit ange et un petit diable assis sur
chaque épaule de quelqu’un qui réfléchit) ?
Pouvez-vous me donner des exemples précis ?
ou reprendre les exemples que vous m’avez

donné tout a I’heure a la lumiere de cette image
?

ey
NS

- Quand vous sentez-vous libre et/ou moralement responsable de vos actions ?

- Pourriez-vous me décrire des situations ol vos émotions influencent votre comportement sans que
vous n’ayez d’action dessus ?

-Est ce que vos émotions sont parfois si fortes que vous n’avez plus aucune possibilité de maitriser
votre comportement ? Pourriez-vous me donner des exemples précis ?

-Décrivez moi des domaines de votre vie vous avez I'impression que votre volonté est liée, comme si
vous n’étiez plus vraiment libre ?

-Parlez-moi de votre lésion cérébrale et ses conséquences, en particulier sur votre liberté, votre libre
arbitre, votre capacité a faire les bons choix ?

- (en reprenant les exemples que le patient a donné de clash, colére, conflit dans la partie de la
recherche « linguistique des émotions »)) : est-ce que vous avez fait ce que vous vouliez faire
vraiment ou bien vous avez fait mais vous ne vouliez pas faire ¢a ? était-ce vous qui agissiez ou était-
ce plus fort que vous ? avez-vous eu le temps de réfléchir a ce qui était le plus important pour vous ?
vous était-il possible sur le moment d’agir autrement ?

- (GREMO uniguement) : Le GREMO a-t-il influencé votre vécu de vous sentir libre ? votre libre
arbitre ? votre capacité a faire les bons choix ?

Apres chaque question :
Pouvez-vous m’expliquer avec un exemple

-est-ce depuis votre LCA ou est-ce que ¢a a toujours été ?
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2. GUIDE D’ENTRETIEN ISSU DE LA REUNION PARTICIPATIVE DE DECEMBRE 2021

1. Libre arbitre

3 approches, dans I'idée que chaque patient se retrouve dans une au moins :
-questions des choix

-cartoon ange/démon conseillers

-scénario lu de arréter de fumer

-scénario photo de Zidane

NE PAS DIRE LE MOT LIBRE ARBITRE QUE LES PATIENTS CONFONDENT AVEC LIBERTE

NB Pour chaque question demander des exemples préci

Parlez-moi de votre lésion cérébrale et ses conséquences votre capacité a faire les bons choix ?
Comment prenez-vous vos décisions ?

Et quand il y a beaucoup d’émotions (angoisse, culpabilité, colere) ?

Et quand il y a de I'imprévu ? que vous étes pris de court ?

Co-ment prenez-vous en compte les conséquences a long terme ?

Comment prenez-vous en compte vos valeurs dans vos décisions ?

Comment prenez-vous en compte vos objectifs de long terme dans vos décisions ?

Comment vos émotions du moment influencent vos décisions ?

Quels sont freins en prenant une décision ?

Quand vous sentez-vous libre dans vos choix et décisions ?

Est-ce que vous avez I'impression d’étre influengable ? de décider en fonction des autres ? Donnez-
moi des exemples

Est-ce que vous pensez que vos décisions sont adaptées a vos besoins ?
Est-ce que vos décisions sont adaptés a la réalité ?
Arrivez-vous a prendre le temps qui vous est nécessaire pour que votre décision soit pérenne ?

Décrivez-moi des domaines de votre vie vous avez I'impression que votre volonté est liée, comme si
vous n’étiez plus vraiment libre de choisir ?

Qu’est-ce que cette image vous évoque ?
Pouvez-vous me donner des exemples précis ?

Décrivez-moi ce qui se passe en vous a ce moment la
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« Parfois les gens ont envie d’arréter de fumer pour plein de bonnes raisons (¢a coute cher, c’est pas
bon pour la santé...), mais continuent quand méme de fumer. On peut dire que fumer est une action
moins libre car fumer répond a une raison du moment (fumer est agréable), mais ne répond pas a
une raison que le fumeur considére plus importante (fumer est mauvais pour la santé, colteux, etc.).

(si exemple ne prend pas : ou, on peut considérer que la personne qui agit sous le coup de colere
répond a certaines raisons (par exemple envie de se faire respecter, décharger sa colére) mais en
ignore d’autres (valeur d’étre quelqu’un de calme, et qui sait dialoguer au lieu de s’énerver). »

Qu’est-ce que ces 2 situations vous évoquent a vous ? Donnez-moi des exemples.

Demander au patient s'il se souvient
de cet épisode de la coupe du
monde : Avez-vous des exemples
similaires dans votre vie a vous ?

Si le patient a peu évoqué le libre arbitre ou est resté superficiel : Si on reprend les exemples que
vous m’avez donné depuis le début de I'entretien :

- (en reprenant /résumant en qq mots les exemples que le patient a donné de clash, colére, conflit) :

Est-ce que vous avez fait ce que vous vouliez faire vraiment ou bien vous avez fait mais vous ne
vouliez pas faire ¢a ?

Etait-ce vous qui agissiez ou était-ce plus fort que vous ?
Avez-vous eu le temps de réfléchir a ce qui était le plus important pour vous ?
Vous était-il possible sur le moment d’agir autrement ?

Expliquez-moi ce qui s’est passé en vous a ce moment Ia

2. Apport GREMO ou traitement contréle

Qu’est-ce que votre suivia EMOI TC les 5 derniers mois vous a apporté ?

Comment ¢a a influencé votre capacité a faire des choix ? a prendre des petites décisions ? des
grandes décisions ?

Apres chaque question :
- pouvez-vous m’expliquer avec un exemple

-est-ce depuis votre lésion cérébrale ou est-ce que ¢a a toujours été ?

3. EXTRAITS DU MANUEL GREMO : ADAPTATION EN FRANCAIS DU MODULE
« PARDON » DE LYNCH ET AL. [33,107]
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PARDON = LACHER PRISE

Réduire les souffrances émotionnelles liées au passé

v’ Lacher prise sur les émotions du passé
v Acceptation radicale des événements passés

Créer un espace pour de nouvelles connexions et expériences

v Se concentrer sur les événements, les relations et les
opportunités actuels

v Réduire I'attention et la réflexion liées au passé blessant

Reprendre en main votre vie actuelle

v Retrouver (ou gagner) un sentiment d’autorité et de contrdle sur la vie

v" Faire ce qui doit &tre fait maintenant, I'efficacité dans le présent

4

=4
o
v Réduire le temps passé a se concentrer sur I'événement //T% ‘ 7
‘i A

v Accroitre la disponibilité dans les relations actuelles =

Permettre & d’autres personnes dans votre vie d’aller de I'avant

Le pardon N’EST PAS :

1. Dire que quelque chose est "bien, bon, OK, pas blessant".
2. Accepter le blame pour ce qui s'est passé

3. Blamer quelqu'un d'autre pour ce qui s'est passé

4. Garder des relations toxiques dans votre vie

5. Répéter quelque chose de nuisible pour vous

Le pardon EST :

1. Accepter radicalement les faits

2. Vivre en accord avec vos valeurs

3. Rester concentré sur le présent

4, Apporter un sentiment de sagesse ou de paix dans votre vie

Le pardon n’est pas non plus la réconciliation. La réconciliation est une démarche qui demande deux
personnes tandis que le pardon est un chemin et un choix personnel, indépendant de ce que fait ou fera
autre personne.*
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Le non-pardon (*) peut é&tre des sentiments de rancune, ressentiment, condamnation, rancoceur ou
animosité. Mais également un déni de ce qui s’est passé, la non-acceptation que I'événement ait eu lieu,
I’évitement de penser a la situation, une banalisation des faits.

Ne pas pardonner, s'accrocher @ une rancune passée contre quelqu'un, c'est comme boire du poison
tous les jours dans I'espoir de punir mon ennemi.

Cela me crée encore plus de souffrance. Punir un transgresseur me punit a long terme parce que cela
me maintient coincé dans le passé et me fait perdre un temps précieux & m'attarder sur un événement
passé qui ne peut étre ni refait, ni refait.

Ne pas pardonner c’est comme tourner en rond dans un rond-point en observant toujours sa
blessure sur la gauche et sans voir les sorties du rond-point qui sont a droite.

L’esprit ouvert nous permet de porter notre regard sur la droite et voir que I'on a le choix de prendre
une sortie.

Le pardon est un choix que moi seul peux faire, c'est en fin de compte

Personne ne peut étre forcé & pardonner, ni & accepter le pardon lorsqu'il est offert. Ne pas décider,
c'est quand méme faire un choix.

A QUI PARDONNER 2

v' Pardonnez- pour une chose que vous avez faite, une décision que vous avez prise, etc.

v' Pardonnez & pour quelque chose qu'il vous a fait ou qu'il a fait & une
autre personne.

v' Pardonner a , & une autorité supérieure, d une entreprise, & un autre pays,
& une institution, au corps médical etc.

1. Y a-t-il quelque chose qui a eu lieu dans le passé (par exemple un événement, une décision, un
quelque chose qui vous a blessé) auquel vous pensez encore souvent 2

Avez-vous des sentiments de culpabilité, de colére, de tristesse 2
Lorsque nous devions construire notre maison, notre ami Stan qui faisait en général du travail au noir, nous a
proposé de se mettre en association avec un collégue (M Dupont) qui avait une entreprise de construction
officielle. Nous avons donné un chéque de 15 000 euros & Stan pour commander les matériaux, qu'il a
donné d. M. Dupont, qui est parti avec I'argent et a disparu dans la nature : son entreprise de construction
s’est avérée factice.
Nom de 'EMOTION : Colére INTENSITE (cf. thermométre) : AVANT : 70
Nom de '"EMOTION : Culpabilité INTENSITE (cf. thermométre) : AVANT : 80
Niveau de pardon (0 = je ne pardonne pas du tout ; 5 = j'ai complétement pardonné) : AVANT : 0
2. Décrivez comment ces sentiments et le fait de s'y accrocher influencent votre vie actuelle.

Je ressasse I’événement. Je revois en permanence le moment ouU ['ai donné le chéque, |'analyse la situation et
ce qui aurait di m’alerter. Je passe en revue ce que j'aurais di faire. Dés que |’y pense je suis tendue, je sens

que mes points se ferment. Je n’arrive plus a faire confiance a personne. J'évite de parler & Stan.
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3. Déterminez qui ou quoi vous voulez pardonner :

Je voudrais me pardonner, pardonner M. Dupont, Stan, mon pére et la justice francaise.

NB cela peut étre :

X Pardonnez-vous pour une chose que vous avez faite, une décision que vous avez prise, etc.

Je voudrais me pardonner d’avoir donné le chéque avant de m’assurer que I'association de Stan avec M.
Dupont était formalisée.

X Pardonnez & quelqu'un d'autre pour quelque chose qu'il vous a fait ou qu'il a fait & une autre
personne.

Je voudrais pardonner :

-a M. Dupont qui m’a volé 15000 euros

-a Stan qui a fait confiance a M. Dupont

-d mon pére qui nous avait convaincu de construire avec Stan et personne d’autre, et qui m’avait convaincu
de faire confiance a leur association.

X Pardonner & l'environnement, & une autorité supérieure, & une entreprise, & un autre pays, d une
institution, au corps médical etc.

Je voudrais pardonner :

-d la justice francaise qui a rejeté notre plainte, en disant que il fallait qu’elle soit soutenue par un avocat
(que nous n’avions pas les moyens de payer).

4. Accepter radicalement que I'événement s'est produit.

Notez ce que vous devez radicalement accepter :
J'ai perdu 15000 euros que je ne pourrais pas récupérer. Je me suis fait arnaquer.

5. Décrivez de fagon non-jugeante les sentiments que vous éprouvez par rapport & I'événement
a. Quand I'événement s'est produit : colére contre Stan, panique, peur de ne pas pouvoir construire la
maison avec un trou de 15000€ dans le budget initial.

b. Maintenant : colére et culpabilité d’avoir fait confiance.

6. Pensez aux personnes impliquées au moment de I'événement (y compris vous)
a. Quel était votre point de vue & I'époque 2 A-t-il changé 2

Stan a fait confiance sans réfléchir, ni vérifier I’honnéteté de son futur associé, il ne nous a pas fait part de
ses doutes le jour ou on a donné le cheque.
b. Quel était le point de vue des autres personnes impliquées 2

Stan voyait dans cette association et dans le gros contrat de construction de maison une opportunité pour se
poser, avoir une stabilité financiere. Il avait confiance en M. Dupont qui était quelqu’un de charmant lors de
leurs discussions. Stan nous a d’ailleurs dit qu’il n'avait jamais rencontré quelqu’un d’aussi attentionné et
bienveillant.

c. Des informations sur la personne & pardonner que vous ne prenez pas en compte 2

Ma maison est construite et ['ai donc atteint mon objectif malgré le trou de budget. Lorsque mon mari et
Stan sont allés au domicile de M. Dupont, ils ont rencontré sa femme et ont découvert que M. Dupont était
quelqu’un de déséquilibré. J'ai pris conscience que la situation de sa femme était bien pire que la mienne et
qu’elle souffrait plus que moi. J'ai pris conscience que 15000€ c’est beaucoup, mais je les gagne en une
année alors qu’il y a des personnes dans d’autres pays du monde pour qui cela représente le salaire de

toute une vie. Et surtout ['ai un mari aimant et pas un M. Dupond déséquilibré.

7. Lacher prise — des pistes :
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X Pardonnez-vous : Pratiquez des techniques de vérifier les faire (culpabilité justifiée et injustifiée)
X Pardonner aux autres :

Que voudriez-vous obtenir de cette personne 2 Que voudriez-vous qu'elle vous dise ¢ Pouvez-vous
I'obtenir d’elle 2 Observez les pensées du type (« je lui pardonnerai si... »

Si non, léchez prise sur ce souhait.

Pratiquez I'exercice « I'esprit ouvert a du CEUR »

X Pardonner I'environnement - Travailler & réduire le jugement et & accroitre I'acceptation radicale

Notez ce que vous avez observé :
J ai observé comme mon niveau de culpabilité n’était pas justifié, 'ai éprouvé de la joie en remarquant que
cette situation vient de ma confiance envers mes amis (Stan) qui est une valeur que je veux vivre malgré cet

événement. J ai remarqué que la compassion envers |'épouse de M. Dupont m’aide d diminuer ma colére.

8. Pratique de la méditation bienveillante.
9. Votre niveau émotionnel aprés la pratique

Nom de 'EMOTION : Colére INTENSITE (cf. thermométre) : APRES : 25
Nom de 'EMOTION : Culpabilité INTENSITE (cf. thermométre) : APRES : 35
Niveau de pardon (0 = je ne pardonne pas du tout ; 5 = j’ai complétement pardonné) : APRES : 3
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Abstract

Single-case experimental designs (SCEDSs) are a powerful tool for evaluating the
effectiveness of an intervention in a single participant, a small number of participants, or an
heterogeneous population. Their use is growing in Physical and Rehabilitation Medicine.
However, SCEDs comprise different types of designs and can be used for different
purposes, which brings confusion about their ethical, legal and regulatory framework, and
calls for clarification. SCEDs are still not well known to the ethics committees and institutional
research boards, leading to a high variability in their responses. Further, approaches used in
clinical practice to determine the best treatment for a given person (e.g. repeated measures,
randomization, blinding) are often automatically categorised as requiring a full “research-
type” approval from the ethics committee, when some of them could be considered as

evidence-based clinical approaches, rather than generalizable research. Conversely, when
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testing an intervention on a single participant, or in a university training context (e.g., in
students’ master degree theses), adequate validation may be lacking. In this paper, we aim
to raise awareness of the principles and legal framework of SCEDs, and to propose a series
of position points that could help research/ethics review boards to categorize a SCED as
“research” or as “evidence-based clinical care”, based on its design and purpose. Especially
we aim at clarifying how the key features of SCED: baseline length and content, repeated
measures, randomization, and blinding, impacts SCED categorization. A secondary objective
is to provide recommendations for universities and training institutes (particularly allied health
discipline ones), to enable their students to conduct person-centred outcomes studies, using
SCED methodologies that comply with the current regulatory framework. We hope to provide

a basis for reflection adaptable to different countries’ legislations.

Keywords: single case, ethics, research regulatory framework, bioethical law, multiple

baseline, N of 1 trial.

Introduction

“Single-case experimental designs” (SCED) or “Single-subject Research Design” are a group
of methodologies of growing interest in Physical Rehabilitation and Medicine (PRM). In
SCEDs, the term "experimental” refers to a rigorous and prospective methodology where
each participant is his/her own control, and to the control of potential biases, through
repeated measurements of an outcome before, during and after the target intervention,
sequential (+ randomized) introduction of the intervention and specific analysis comparing
baselines to intervention phases. The “experimental” design must be able to demonstrate
that the participant improves as a result of a specific intervention and not for other reasons
(retest effect, spontaneous recovery, developmental effect, time with therapist effect or other

placebo effects...).

Readers unfamiliar with these methodologies should refer to the summary article on the use

of the different SCEDs in rehabilitation by Graham et al. [1], to the guide to the



implementation of SCEDs in rehabilitation by Krasny-Pacini & Evans [2] or to the article on

the use of SCEDs in pediatric rehabilitation by Romeiser, Slaughter & Hickman [3].

Although terminology varies in literature, there are currently two main large type of SCEDs:
multiple baseline (MBD) designs (including MBD across patrticipants, MBD across behaviours
and MBD across contexts) and N-of 1 trials (and related methodologies such as alternating
treatment designs and introduction/withdrawal — ABAB designs)*. Quasi experimental
designs following an AB repeated measures design, are not strictly speaking true SCEDs
because they lack the replicated sequential randomized introduction of the independent
variable, but will be included, in this position paper. Other types of SCEDs exist such as
changing-criterion design which will not be discussed here, given their rarity in PRM and
given the controversial issues regarding their level of evidence [1]. Readers can refer to
SCRIBE guidelines [5] for description, reporting guidelines and full classification of SCEDs.
For a purpose of simplification in this paper, the term “N-of-1 trial” will be used here to refer
to designs testing interventions with on/off effects, in which the design entails a withdrawal or
switch between interventions. The “MBD” term will refer to designs where an AB design is
applied to different contexts, participants or behaviors, and which use is mainly (but not
exclusively) appropriate for intervention with lasting effects, especially rehabilitation

intervention aiming at restoring a function, learning a new skill or creating brain plasticity.

As a preliminary clarification, note that a confusion is often made between the terms
“SCEDs” and “N-of-1 trials”. N-of-1 trials are a very specific type of SCED? (level 1 in terms of
Oxford Centre for Evidence-Based Medicine [OCEBM)] levels of evidence). N-of-1 trials are

multiple cross-over studies in the same participant, evaluating the effect of a multi-cycle,

! Note that, in fact, both designs can be embedded, for example if an N-of-1 trial is performed
concurrently (i.e. simultaneously) on different subjects (see [4] for an example and Manolov et al. (in
press in NR) for conceptualization.

2 Note that the “Collaborative Network for N-of-1 Clinical Trials and Single-Case Designs”
(https:/lwww.noflsced.org/) implies that N-of-1 trials are not SCEDSs, but we argue that
introduction/withdrawal (ABAB) designs have been described by Tate et al. [6] as part of
SCEDs and that high quality randomized blinded introduction/withdrawal designs are usually
equivalent to N-of-1 trials if sufficiently powered.



randomized, double-blind intervention [7]. Note that N-of-1 trials can be used only for
treatments with on/off effects in participants with stable conditions (i.e. not in rehabilitation
aiming at brain plasticity or acquisition of new compensatory skills that cannot be unlearned,

for which MBD are better suited).

Schematically, SCEDs (whether MBD or N-of-1 trials type) can be used in 5 main situations:

* Inresearch, when a group study is not feasible: in low prevalence diseases, in

heterogeneous populations;

* Inresearch, even if a group study is feasible, to focus on participant’s specific

response to treatment rather than focusing on group mean response to treatment;

* In pilot studies, e.g., aiming to investigate parameters such as feasibility, timeframe or

fluctuations of the effects of a new intervention;

* In clinical practice, to choose the best treatment for a given person (among several
approaches available in current practice) taking into account the uniqueness of each

person (i.e., evidence-based person-specific clinical practice);

* In clinical practice and research, when faced with a person with atypical profile or
multiple intertwined conditions/disability requiring an intervention (e.g., rehabilitation),

but who does not fit into any well-known framework.

From these situations, it is therefore important to note that the “E” for “experimental” in the
acronym SCED is not necessarily synonymous with, nor restricted to, "research”. While all of
these situations can use a SCED, their purpose is fundamentally different, which brings
confusion about ethical, legal and regulatory SCED framework and needs clarification
because: (1) Approaches used in clinical practice to determine the best treatment for a given
person (e.g. repeated measures, randomization, blinding) are often automatically categorised
as requiring an ethics committee - type research approval, when some of them could be

considered as evidence-based clinical approaches, rather than generalizable research. (2)



SCEDs are still not well known to the ethics committees and institutional research boards,
despite an increasing number of such submissions, leading to a high variability in the ethics
committee responses. Cen et al.[8], for example, found that when, faced with a N-of-1 trial
protocol, 43% of USA institutional review board regarded N-of-1 trials as meeting the
definition of research with requirement of institutional review board approval, 22% considered
N-of-1 trials as an extension of clinical care without need of institutional review board, 16%
were unsure and 16% made their decision on a case-by-case basis. (3) Apart from some
literature on regulatory framework for drug N-of-1 trials [9,10], there is currently no clear
guidelines or criteria to help Ethics committee reviewers and clinical practitioners determine
whether a SCED study, should be categorised as research or as evidence-based clinical

care, based on its design and purpose.

Further, a major issue in PRM is teaching students of rehabilitation fields to implement
evidence-based interventions. In university allied health discipline studies programs such as
speech therapy, physiotherapy, occupational therapy, neuropsychology, clinical theses are
increasingly required to be based on research methodology to validate the degree. In reality,
however, such student “research” is often poorly designed, lacking power and often does not
comply with research legislation. As an alternative, we argue that SCEDs may be a fantastic
tool to teach students evidence-based person-centred practice, without intending to produce

research data for generalizable knowledge.

The aim of this paper is to raise awareness of the principles and legal framework of SCEDs,
and to propose a series of position points that could help research/ethics review boards, to
categorize a SCED as research or as evidence-based clinical care, based on its design and
purpose. The paper aims at being a basis for reflection internationally, but reglementary

application will obviously vary across countries’ legislations.

The secondary objective is to provide insight and recommendations for universities and

directors of training institutes (particularly allied health discipline ones), to enable their



students to conduct person-centred outcomes studies, using SCED methodologies that
comply with the current regulatory framework. This involves clarifying the intent of students’
SCED protocols (to improve the clinical care of individual persons, instead of producing

generalizable knowledge), and choosing the most appropriate type of SCED to use.

I- SCEDs: research or evidence-based clinical practice?

SCEDs most known to clinicians and researchers in PRM are those published, which are

usually clearly categorizable (and presented) as research (typically, multiple N-of-1 trials,

replicated SCEDs of MBD across patrticipants etc.). Those SCEDs are research because of
the aim of (1) generalisability of the results through multiple replications of a standardized
intervention in a small N group; (2) clear intent of publication; (3) aim of producing knowledge
rather than offering optimal care for a single person. For these types of SCED, it is quite
clear, that the SCED protocol is research. The small sample size that SCEDs use makes
them no different from other research methodologies and therefore they require an
authorization by a regulatory authority and no particular exception to be handled by

research/ethics review boards.

Conversely, current clinical practice inherently includes therapeutic "trials" which involve
"testing” treatments (or changing their parameters) in a person and evaluating the person's
responses. (e.g., "Is this drug/device/type of rehabilitation effective or superior to others in
the management of this person?). The conclusions of these ordinary “experiments” aimed at
improving individual care through a "trial and error" approach are routine care at the service
of the person. They are very rarely published, except in the case of exceptional or unusual
changes in the persons' condition (e.g. Zolpidem in aphasia [11]), in which case “case
reports” formats are often used. From a methodological point of view, the biases inherent to
the informal nature of these practices do not allow for reliable inference of the effects of the

treatment tested [12].



It is in this context that single case methodologies were developed, with the aim of rigorously
formalising the daily practice of doctors and health professionals and obtaining better
validated results [9,10]. A literature review by Gabler et al. [13] indicate that N-of 1 trials allow
for more effective individual therapeutic decision-making in the long term than informal trials
carried out in routine practice. As an example, questionnaires administered in some of the N-
of-1 trials cited by the authors [14,15] show that the clinicians involved considered the results
to be very reliable, and that these results frequently led to a change in the participant’s
treatment. In addition, participants also found these trials useful.

From a historical point of view, SCED methodologies, initially rooted in the experimental
concepts from the field of behavioral psychology during the late 19" century [16], were
pioneered by the behavioural sciences [17], particularly from the 1960s, in disciplines such
as clinical psychology [18], special education [19], and rehabilitation [20]. As noted by
Hersen [17], this development is reflected in the multiple SCED publications from this period
in psychological and behavioural journals (e.g., Journal of Consulting and Clinical
Psychology, Behavior Modification, and Journal of Applied Behavior Analysis). The
medical/drug N-of-1 trial methodology, generally involving an on/off effect and less suited to

rehabilitation interventions, was developed more in the mid-1980s [12].

It is important to note that some rehabilitation disciplines such as speech therapy or cognitive
rehabilitation have been built on single-case studies, mostly conducted without prior
notification to an ethical body and motivated by the lack of validated treatments, the need to
provide care for persons with atypical profiles or with rare disorders, or to follow up persons
who are difficult to include in more classic research protocols due to a lack of motivation,
associated disorders or fluctuating symptoms [17,21-23]. Such studies, when carried out
according to a rigorous and predefined methodology, are of common interest, scientifically
relevant and would benefit from being published. Furthermore, the conclusions of such

SCED protocols, which have the particularity of being specific to the participants studied,



could pave the way for the reimbursement of certain therapies or medical devices on an
individual base, instead of defining an intervention’s effectiveness based on group studies

that mask inter-individual differences.

However, the publication of these trials is often hampered by the difficulty in categorising
SCED methodologies with regard to the current regulatory and ethical framework. One
example of situation where the blurring of the categorisation between research and rigorous
clinical practice has a frequent impact is the case of academic theses and dissertations in the
fields of medicine, psychology, speech therapy and other allied health sciences, where
students are asked to assess the effectiveness of a treatment in one or several participants
according to a robust scientific method. This pedagogical objective is often confused with the
objective of carrying out scientific research. For these dissertations, encouraging the use of
certain types of SCED that could be categorizable as rigorous evidence-based clinical
practice (rather than research) would satisfy the educational objectives and allow for a

simplified ethical validation procedure, while respecting the current legislation.

[I- Ethical validation procedures for N-of-1 trials in the international

literature

Existing work on the regulatory framework have focus mainly on N-of-1 trials. Several
guidelines, viewpoints and practical flowcharts have been published [7,24,25] but these did
not address other types of SCED to our knowledge. Most widely used reporting guidelines for
SCEDs do not offer clear guideline regarding ethics procedure (apart from the need of
informed consent). For example, SCRIBE guidelines state that “It is virtually a universal
requirement that research involving human participants requires review by and approval from
an Institutional Ethics Committee. If the SCED was implemented as part of clinical care,
ethics approval might not be required, as is the case in N-of-1 trials”, but SCRIBE guidelines

offer no criteria to distinguish between “research involving human participants” and “SCED



was implemented as part of clinical care”. This is not surprising and is probably corollary of
the tendency that drug studies have been more regulated than studies of psychology,
cognition, speech therapy, allied health disciplines interventions. Therefore, our suggestions
regarding the validation procedures for SCED methodologies in this article are inspired by

the regulatory and ethical recommendations already proposed for N-of-1 trials.

Current guidelines in Australia, Canada and the United States encourage a first ethical
distinction between different types of N-of-1 trials, based on their intent: trials corresponding
to “rigorous clinical practice” at the individual level should be distinguished from “research” N-
of-1 trials aimed at producing generalisable results and knowledge [12,24]. A recent literature

review published by Mirza et al. [12] suggests that:

- “If the objective is to inform treatment decisions for an individual person, the trial is
optimal clinical care and should therefore not require formal ethics approval nor regulatory
oversight from agencies monitoring clinical research. When choices from among two or
more alternative treatments are being considered, persons should be informed about
genuine uncertainties about their relative merits and how treatment should be selected in

these circumstances.”

- If the primary purpose of N-of-1 trials is to produce generalisable knowledge to inform
treatment decisions for future patients, these N-of-1 trials are more properly regarded as
research. In these circumstances, compliance with methodological and ethics standards

will be expected.”

As Mirza et al [12] point out, the Agency for Healthcare Research and Quality and the US
Department of Health and Human Services commissioned a “User’s Guide to the Design
and Implementation of N-of-1 Trials" [24] to clarify this distinction. In this guide, Kravitz et
al. pose the framework in the question: “Is the primary purpose of developing the N-of-1 trial
to improve the management of a given person? Or is it to improve the management of the

population of patients with this type of disease?”. They then distinguish 5 subtypes of N-of-1

10



trials, taking into account both the objective of the study and certain methodological aspects

(see table 1).

[ll- Position points

In order to help research/ethics review boards to categorize SCEDs as research or evidence-
based rigorous clinical practice, particularities of SCED methodologies must be known to
these boards. Only then they can fully grasp if a method is used in order to improve a
particular person’s care or in order to satisfy SCED research gold standards.

In this section, we propose to explain SCED methodology particularities and propose a
series of position points that could help research/ethics review boards to categorize a

SCED as “research” or as “evidence-based clinical care”, based on its design and purpose.
These position points are based mainly on the principle that if a methodological point (e.g.,
blinding, randomization, repeated measures, baseline type) does already occur (or should
occur) in clinical practice, it therefore cannot be considered as a concept that applies
exclusively to research. The methodology for elaborating these position points consisted of
(1) analysing existing literature (reported in the previous section) and French laws regarding
research (see supplemental data 1); (2) analysing examples of clinical and research SCEDs,
mainly from student degree thesis that used SCEDs, but also from published SCEDs, (3)
confronting opinions of all the authors of this paper during repeated online meetings during
18 month; (4) reaching an agreement as to categorize them as research or as evidence-
based rigorous clinical practice; (5) deriving position points and the criteria in table 2 from
these examples; (6) discussing the formulation of the position points and the criteria in table
2. The final position points relate solely to points where full agreement of all authors was
reached after discussion and are therefore the “minimum on which all clinicians, researchers,
research board and ethics committee members can agree”. While six of the authors are
affiliated to the same University, it is important to note, that before this work, they had never

worked together. They represented the following perspectives: (1) clinicians familiar/experts
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in SCED research and involved in allied health discipline trainings (AKP, EC); (2) physicians
involved in PRM research (MEIH, CP), (3) a lawyer specialized in research law and member
of an official board authorizing research in France named “CPP” (MAS), (4) a president of a
consultative medicine faculty ethics board (FC); (5) a president of another official board
authorizing research in France or CPP (ES). A particular focus of the last 3 was ensuring that
using SCEDs do not escape adequate research control, while first two categories particularly
focused on ensuring that research control does not impede evidence-based rigorous clinical
practice, its reporting and teaching and that students may be allowed to develop evidence-
based practice skills without being outside regulatory laws. It is interesting to note, that prior
to these discussion meetings, the spontaneous opinion of official board authorizing research
members was to always consider SCEDs as research, but when provided with concrete
clinical examples, and existing literature on N-of-1 framework, they agreed fully with the
position points proposed here. Conversely, clinicians tended to consider exaggeratedly most
SCEDs as evidence-based clinical care that could be published. All authors reported a

significant change of opinion following the discussions.

A) Particularities of SCED methodologies and their impact from an

ethical point of view

1) Blinding in SCED
Whether in research or in rigorous clinical practice, blinding the participant and/or the
evaluator allows for more reliable conclusions because they are less influenced by social
desirability and the effects of waiting for treatment. Blinding allows to extract the effect
directly linked to an intervention from the multiplicity of "placebo" effects (e.g. time effect with
therapists, novelty effect, etc.). In this sense, blinding in clinical practice should be promoted,
particularly when deciding on the acquisition of costly technical aids (e.g. depressurisation
system in amputee sleeves), or the long-term implementation of treatments with known side

effects (e.g., neuropathic pain relief).
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Position Point: The notion of blinding is therefore not a criterion that categorises a

study as research.

2) Repeated measurements
In the very definition of SCEDs, the participant is assessed many times on an outcome
measure which is generally (and preferably) a measure of objective behaviour (e.g. number
of words spoken, intensity of anger outbursts, walking speed, etc.) or a PROM (“patient
reported outcome measure” such as a visual analogic scale or self-questionnaire). In SCEDs
this repeated outcome measure should be short to administer, without retesting effect, and

should reflect the process targeted by the intervention.

This repetition of measures is often judged as not typical of current clinical management, and
therefore can easily lead to the categorisation of SCEDs as interventional research.
However, repeated measurements allow a much better clinical understanding of the person’s
condition, the understanding of fluctuations, and the external factors that influence
performance beyond the introduction of the intervention. In some fields, such as cognitive
behavioural therapy, it would not be appropriate to assess the person only once before and
after an intervention: repeated (often daily) monitoring or self-observation of problematic
behaviours by the persons or their family is an inherent part of the clinical intervention. In
most interventions, introducing repeated measures allows the person to track progress,

sustain motivation, and readjust treatments in case of unsatisfactory response.

Position Point: The use of repeated measures is therefore not a criterion that
categorises a study as research. For a clinical SCED not to fall under the category of
research, the repeated measurements must be of definite clinical interest to the

person.

3) Randomization in SCED
In SCEDs, Randomization is the process of deciding at random when to start an intervention,

or in which order to introduce different interventions. The underlying reason is to ensure that
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it is the effects of the introduction of the intervention that are tested, and not the confounding
factors, which would be over-represented if the intervention started at a time deemed
favourable by the therapist (e.g.: person more motivated, less tired, favourable weather...). It
seems that the principle of randomization, even if it is a within-participant randomization often
leads the investigator to classify SCED protocols as research, whatever their objectives
(clinical or research). However, it can be argued that randomization is profitable to the
person outside of research. Randomization should be more often used in clinical care (e.qg.
when choosing between different orthosis, different technical aid), to enhance treatment
optimisation, and to ensure that it is the treatment that is effective and not the person's

predisposition at the time of introduction of this treatment.

Position Point: Randomization of the introduction or change of treatment timepoints is

not a criterion that categorises a study as research.

4) The baseline principle
The "baseline" phases are "control" periods where a participant does not have the target
intervention the SCED aims to evaluate. During such a baseline, the participant is repeatedly
measured with the same measures and frequency as the repeated measurements that will
take place in the intervention phase. However, the content of this baseline is variable (in the
same way that group-level control interventions are variable in the literature). It may include:
(1) a period without any intervention (equivalent to a waiting list); (2) a period with a so-called
standard intervention, preceding an intervention phase where there will be an additional
rehabilitation that will be tested: e.g. (a more ecological application of rehabilitation, a time of
mindfulness before the beginning of the rehabilitation session; the addition of an innovative
prosthesis component...); (3) a period of intervention useful to the participant but having a
different objective from the intervention that will then be tested in the following phase (e.g.:
rehabilitation of visuo-spatial working memory in baseline, relevant for the participant's
difficulties after his stroke, but unrelated to the intervention phase testing the rehabilitation of

his aphasia).
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In SCEDs standards, the length of the baseline is determined if possible by randomization. In
clinical care, a restriction to this standard is to keep baseline lengths useful for the person.
The benefit for the person of a long baseline is a better understanding of their baseline
condition, fluctuations, and factors influencing performance prior to the introduction of the
intervention being tested. The benefit for a person of a short baseline is the earlier
introduction of a potentially more effective treatment if it proves to be superior to what is done

in baseline.

The clinical SCEDs where the baseline makes particular sense to the clinician and the
participants are MBD across behaviors or goals. Indeed, it is usually neither possible nor
optimal to introduce several interventions at the same time for the different goals the
participant has. In this randomized MBD across behaviours (see [26,27] for an example), the
order in which these different goals are addressed is randomly selected, and the
achievement of goals that cannot yet be addressed is measured repeatedly while waiting for
their introduction and while working on the other goals. This method makes it possible to
differentiate the real effectiveness of a specific treatment versus the progress linked to the
simple fact of setting a goal and identifying an area requiring intervention. In some goal-
based rehabilitation in occupational therapy, such as COOP [28,29], introducing goals
sequentially is mandatory (in COOP the participant learns a step-by-step strategy which is

applied sequentially and progressively to the different goals he/she identifies).

Position Point: It is the content of the baseline that categorises a study as research or
clinical optimal practice. A SCED study may be considered as optimal clinical practice
and not research only if the duration and content of the baseline are in line with the
specific person 's assessment and priority goals, i.e. as long as there is no delay in
the introduction of an effective intervention that would be prioritised over what is done

in baseline.
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Waiting list baselines, where there is no intervention, are more controversial: if the
waiting is due to the impossibility for the therapist to start an intervention straight
away (e.g.: quite frequent cases for community speech therapists who have long
waiting times between the assessment and the start of weekly treatment), the waiting
list baseline in which the person has only repeated measures PROMs may not be
considered as research. On the other hand, if the waiting is related solely to the SCED
protocol (e.g. SCED with MBDs across participants that require different baseline

lengths for different participants), then SCED falls into the category of research.

5) Inter participant replication and aggregation of single participants’ results
Aggregation of results refers to an analysis (usually a statistic, e.g. a randomization test
performed on 3 participants randomized to three intervention starting points) testing the
intervention effect at group level (even if the “group” is of 3 participants only): for example,
aggregating several single participants results from multiple N-of-1 trials to obtain a mean
effect for all the participants. In this paper, we oppose it to analysis and statistics done for a
single participant (e.g. an overlap indices, a randomization test, or any test statistic using the

result of a single participant only).

For N-of-1 trials, alternating treatments and MBD across contexts and across behaviours, all
3 effects are replicated within the same participant (termed intra-participant replication),
resulting in personalised, replicated (thus reliable) evidence of intervention effectiveness at
the participant level (e.g. sequential application of a metacognitive strategy to three different
participant’s personalized goals, 3 on/off transition between standard and novel technical
aid...). In all these cases, the effects are replicated within the same participant and, for
categorization, they may follow the guideline of Kravitz et al. [24], because MBD across
behaviours or across context remain an intra-participant replication of effect even if they are

not N-of-1 trials.
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Conversely, in rehabilitation, a common and very useful type of SCED is the MBD across
participants [6,30] which is NOT based on intra-participant replication but on the aggregation
of several AB designs belonging to different participants. In MBD across participants, the
demonstration of the 3 effects involves (at least) 3 different participants [6,30,31] to which an
intervention is applied sequentially in a randomized order. This is to fulfil SCED
methodological requirement, that, in order to conclude causality, the effects of an intervention
must be replicated 3 times [6,31]. Conclusions of MBD across participants are made at the
“group of 3” (or small N) level. It cannot be formally assumed that the treatment is effective
for each participant separately (each participant corresponding in fact to a quasi-
experimental AB design), as each participant has one transition (A to B) only, and the causal
link between the introduction of the intervention and the change in scores cannot be reliably

established due to lack on intra-participant replication.

Position point: MBD across participants, due to the mandatory aggregation of results
from multiple (at least 3) participants, should be fully reviewed by an ethics authority.
Results from single participants of the MBD may be considered as clinical evidence-
based practice, if analysed separately, but such reporting would not be considered a
MBD, but replicated quasi AB design. This position point is in line with the N-of-1 trial
recommendations of the Agency for Healthcare Research and Quality [24], (see table 1,

category C,D,E).

B) Proposed categorization of SCEDs

Based on the previous papers of Kravitz et al. [24], Stunnenberg et al. [25] and on these
position point, we propose in table 2 a categorization of any type of SCEDs (not N-of-1 only)
as research or clinical practice. Note that if a criterion of the second column is fulfilled the
SCED will be of research type. Conversely a SCED conducted as research may use the first

column criteria as well.
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IV - Types of SCED that can be considered as evidence-based

clinical practice

Below are 4 examples of purely clinical SCEDs, which we propose to call "evidence-based
clinical SCEDs", which we believe should not require an authorization by ethics authority and
which should be encouraged among PRM and allied health disciplines students. The only
mandatory procedure is then to collect consent to care and if desired by investigators an
opinion of ethics committee. These SCEDs could therefore be conducted as part of the
person’s care and, in case of publication or official reporting (e.g., rehabilitation student’s
degree thesis), require a simplified validation procedure through local institutional ethics
committee (such as those of medical and allied health disciplines schools and labs). Some of
these papers include replication across participants (which would be considered research if
aggregated), but applied to a single person in routine care, they offer a solid methodological

example of person-specific evidence-based care clinicians and students can refer to.

1. Can arigid ankle-foot orthosis reduce Mr. J's walking pain due to his ankle
osteoarthritis (see figure 1)? An ABAB introduction/withdrawal SCED (unblinded N of
1) [32].

2. Does treatment with visual stimulation of the blind field through H’Spire [33] software
allow Mr C to make recover from his homonymous lateral hemianopia (see figure 2)
[34]? Quasi-AB design, comprising a baseline and 3 different intervention phases.

3. Does an intensive coaching intervention for Mrs G with severe apathy enable her to
achieve her goals relating to social interactions, lifestyle and participation in leisure
activities (see figure 3)? [27]. MBD through behaviours/goals.

4. What is the most effective approach to the rehabilitation of Mrs B's aphasia (see
figure 4)? Alternating treatment between gestural, semantic or multimodal prompting

for naming [35]
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V - Discussion and Conclusion

At least since the 19th century, the need for ethical validation - whether in care or research-,
has been consensually accepted [36,37]. But from the 1960s-1970s (notably through major
scandals such as Thalidomide, Tuskegee, etc.), the legislation governing research was
strengthened, made more complex, and more cumbersome; to such a point that regulation
may hamper the truly "good" conduct of research [38]. Too much or inappropriate "ethical"
regulation may discourage clinicians to evaluate their practices and may thus diminish the
ethics of care. In-depth reflection is essential to ensure that research legislation does not
refrain optimal, evidence-based personalized care, which may require, in some rehabilitation
decisions, the use of randomization, blinding, repeated measures and baseline, as stated in

the previous section.

Unfortunately, current regulatory and legislative framework, or rather the lack of a clear
framework regarding SCEDs, makes clinicians almost "guilty" of testing the interventions they
propose to their patients using such rigorous methods (e.g. blinding, randomization, repeated
measures...) because they are confused about the border between research and care. This
may contribute to extending the gap between research and clinical practice, while both
should be integrated into a continuum to serve persons and build an evidence-based culture
of rehabilitation, that could perhaps contribute to restoring confidence in the

medical/rehabilitation intervention proposed.

Clarifying the boundaries between clinical practice and research in SCEDs, and the
corresponding regulatory procedures, is also crucial for health university programmes and
training institutes (especially in the allied health disciplines field), whose students are
expected to carry out clinical/research projects as part of their degree. Recommendations
are needed to ensure ethical control and validation of these student projects, in a way that is
compatible with their specific constraints (e.g., by encouraging the use of clinical SCEDs

rather than research SCEDs when appropriate).
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The main limitation of this paper is the representativeness of the views expressed in these
position points. Although authors came from different backgrounds, represented different
institutions/aims and had never worked together before, we cannot guarantee that all
research institutions, researchers and clinicians would agree on these position points. These
position points and table 2 in particular are however a starting point for future discussion. In
particular, future research plan include (1) a diffusion of the paper and its supplemental data
to research and ethic boards for discussing the possibility to endorse these criteria to guide
decisions; (2) a diffusion to the International Collaborative Network for N-of-1 Clinical Trials
and Single-Case Designs, for triggering discussion and elaboration of more detailed
guidelines. For now, our aim was to propose an accessible paper to readers not necessarily

familiar with SCEDs.

In order for Ethics Committees and Institutional Review/Research Boards to take full
advantage of the guideline provided here, a detailed understanding of SCED methodology is
needed, but unfortunately insufficiently present in many committees/boards. This may
present a barrier to the uptake of these recommendations. Training in SCEDs, could be
developed for institutional boards. Alternatively, we suggest that researchers and clinicians
submitting a SCED for review may use (along with the SCRIBE [5] or CENT[39] reporting
guidelines) the table 1 provided here, to justify if their SCED should be considered by a
research board (research SCED) or use a simplified procedure for publication (if it is a SCED

conducted as evidence-based clinical practice).

PRM professionals, and occupational therapists in particular, have always put a great
emphasis on finding the best solution for each person, based on his/her personalized needs,
values and life project. While personalized medicine is mainly thought of as “determining
which genetic markers have the most clinical significance, limiting the off-target effects of
gene-based therapies, and conducting clinical studies to identify genetic variants that are

correlated with a drug response” [40,41], PRM has, in SCEDs, a fantastic tool for
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encouraging personalized rehabilitation interventions. Promoting person-specific solutions to
enhance activity and participation, rather than relying solely on group mean responses, may
be an important direction to take. But it is essential that this direction is not hampered by
unduly applying research regulatory restrictions to what is, and should be, person-centred

rigorous, evidence-based, personalized choice of the best intervention strategy.
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Figure 1: Evolution of pain across walking series of 2 minutes walking tests, for Mr. J,
suffering from ankle osteoarthritis arthritis, without (A) and with (B) an ankle-foot rigid

orthosis.
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Figure-1:-Evolution-of-pain-across-walking-series-of-2:-minutes-walking-tests, for-Mr.-J,-suffering-from-
ankle-osteoarthritis-arthritis, without:(A)-and-with-(B)-an-ankle-foot-rigid-orthosis.
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Figure- 2:- Evolution- of- the-number- of- points- seen- by- Mr- C-in- the- left- visual- field- on-
H'Spire- evaluation- software.- Quasi-AB- design- with- baseline- (squares)- where- the-
patient-self-measures-his visualfield followed-by-a-phase-B-(black-circles)-of visual field-
stimulation,-followed-by-a-phase-C-(empty-circles)-with-compensation-exercises,-then-

a-new-stimulation-phase-in-case-of-stimulation-efficiency-(black-circles).q



Figure 3: Evolution of the frequency of Mrs G’s target behaviours and corresponding goals

attainment scaling scores regarding 3 participation goals.
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Figure 3: Evolution of the frequency of Mrs G's target behaviours and corresponding goals
attainment scaling scores regarding 3 participation goals
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N-of-1 trial type

Purpose

Regulatory validation

Type A Routine clinical practice No regulatory validation
required
Type B Clinical Practice Based No regulatory validation
Learning required
Type C Clinical practice with secondary | Regulatory validation by fast-
analyses track procedure, for secondary
analyses on anonymised and
aggregated data
Type D Implementation and evaluation | Fast-track validation by
of a study system regulatory authorities for
secondary analyses on
anonymised and aggregated
data
Type E Use of an N-of-1 trial to obtain Full validation by regulatory

generalizable results

authorities required

Table 1: The 5 subtypes of N-of-1 trials proposed by Kravitz et al. to decide which regulatory

validation is needed

Characteristics

SCED conducted as evidence-based

clinical practice

SCED conducted as

research

Intent

Optimal individual patient care (direct benefit

for the patient)

Generalizable data
(population estimates of
treatment or intervention

effect)

May or may not be helpful to
participants included in the

study
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Inclusion criteria

None

Inclusion/non inclusion/per

protocol exclusion criteria

Whose needs?

The design of the intervention is based on

specific patient’s needs

Participant recruitment is

based on the study needs

Patient consent

Consent to care

Consent to research

Type of Informed

consent

The patient is informed of and accepts the
specificities of the SCED, and the aim of the

protocol of optimizing his/her care

The participant gives his/her
consent to participate in the
study protocol, according the
current local research

legislation.

Type of SCED

Any SCED conducted at the individual level,
without aggregation of data across different

participants.

Any SCED aiming at
aggregating individual

participants’ data, especially:

- Aggregated multiple
N-of-1 trials

- Replicated SCEDs of
MBDs across

participants

Intervention

(dosage, duration,

frequency, route)

Individualized

Standardized

Randomization

Possible, if aiming to ensure that the
measured effects are linked to the introduction
of the intervention, and not to potential

confounding factors

Highly recommended, both to
fulfil SCED’s quality
guidelines and to ensure
sufficient power in

randomization tests for MBD.

Blinding

Possible, if aiming to distinguish the effect
directly linked to the intervention from the

multiplicity of "placebo” effects

Highly recommended when
possible, with challenges and

methods non specific to
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SCEDs

Possible, if aiming at a better clinical

understanding of the patient's condition, its

The choice and frequency of
administration of repeated

measurements aims at

Repeated _ _ o -
fluctuations, and the potential external factors satisfying condition of
measurements
that influence performance before the randomisation tests and
introduction of intervention achieving greater study
power
Baseline duration and content
Baseline duration and content are in line with
mainly based on
the patient's assessment, his/her priority
Baseline methodological
objectives, and the feasibility of the clinical
considerations*, especially
intervention
randomization.
Same outcome measures for
Choice of Personalized outcomes (will be part of all participants, primarily
Outcome informed consent) for clinical purposes, based | based on research purpose
measures only on patient’s intervention goal (data collection allowing to

aggregate results)**

Publication of

- The SCED does not primarily aim at
obtaining publishable results.

- However, results can be published
(similarly as case reports can be

published), but under the term of

The SCED aims at publishing
results regarding the

intervention being tested and

results “clinical SCED” to avoid confusion with | follows same rules as any
an uncontrolled, retrospective case other research publication.
report.
- Consent of the patient for publication
Validation - Standards of care as defined by the Authorization by regulatory
procedure clinician's professional order or licence | research authorities.
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and current available literature.
In case of publication:

- Patient’s consent for the use of clinical
data or data from complementary
examinations for medical and
publication purposes

- Simplified procedure (through local
ethics committee)

- Local consultative EC required for
aggregation of multiple SCED data a
posteriori (reuse of previously

collected data)

* the methodological consideration may include participant’ response, baseline stability (e.g. in
response guided randomization procedures) and not only methodological issues prior to participant
inclusion such as baseline length based on randomization-based power calculation [30]”.

** Note however that methodologies such as Goal Attainment Scaling (GAS) [42,43] allow to use a
single outcome measure for all participants (GAS) for aggregation purposes, while testing the

intervention effectiveness on personalized goals (see [26,27] for an example).

Table 2 : Suggestion of criteria for the categorization of SCEDs as evidence-based clinical
practice or research, adapted from the recommendations of the US Agency for Healthcare
Research and Quality [24] regarding N-of-1 trials.

Supplemental data:

SCEDS AND FRENCH “JARDE LAW”

APPLICATION OF THE POSITION POINTS FROM “SINGLE-CASE EXPERIMENTAL DESIGN STUDIES: REGULATORY
AND ETHICAL FRAMEWORK IN RESEARCH AND CLINICAL PRACTICE” BY KRASNY-PACINI ET AL. TO THE CONTEXT
OF FRENCH LAW NoO. 2012-300 oF 5 MARCH 2012 ON “RESEARCH INVOLVING THE HUMAN PERSON” (KNOWN

AS THE JARDE LAW), AS AMENDED BY ORDER NO. 2016-800 oF 16 JUNE 2016.
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1) A brief review of the regulatory context of research at the

international, European and French levels.

Originally, medical research was seen as indissociable from clinical care. However, in 1964,
the World Medical Association met in Helsinki to improve the conditions for the acceptability
of research on human beings. This meeting gave rise to a fundamental text in the field of
ethics of research on human beings: the Declaration of Helsinki [44]. One of the novelties of
this text is that it attempted to recover the old requirement of the medical profession's
benevolence as an ethical condition for interventions in the field of research. It introduced a
distinction between therapeutic and non-therapeutic research: "in the field of biomedical
research, a fundamental distinction must be recognised between medical research with an
essentially diagnostic or therapeutic purpose with regard to the patient and, on the other
hand, research whose essential purpose is purely scientific and without a direct diagnostic or

therapeutic purpose with regard to the research subject” [45].

In France, this distinction was implemented through the Huriet-Sérusclat [46] law of 1988,
which classified studies depending on the presence or absence of direct individual benefit for
the participants. The Huriet-Sérusclat law was amended by the law of 9 August 2004 [47] on
public health policy, for the imperative reason of transposing the 2001 European directive
[48] on clinical trials on medicinal products for human use. This regulation was then
amended with the publication of the European Parliament and Council RegulatioN-of-16 April

2014 on clinical trials on medicinal products for human use [49].

Specificity in France is that the ethics review boards are divided in two: on the one hand the
local consultative ethics committees (ECs) for care and/or research, giving an opinion on the
studies submitted to them, and on the other hand the “committees for the protection of

persons” (CPPs). The latter are regulatory authorities that authorize or not the studies. They
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were created by the bioethics law of 2004 (law No. 2004-800 of 6 August 2004 relative to

bioethics) and have their own regulations.

Currently, the Jardé law of 5 March 2012 and its implementing decree 2016-1537 of 16
November 2016 provides a framework for "research involving the human person”, defined in
Article L. 1121-1 of the Public Health Code (amended by the ordinance following the Jardé
law) as "Research organised and carried out on human beings with a view to developing

biological or medical knowledge”.

In Jardé law, there are three categories of research involving the human person, depending

of the inherent constraints and risks applied to the included individuals

- Category 1: Interventional research involving an intervention on the person not
justified by his or her usual care;

- Category 2: Interventional research that involves only minimal risks and constraints,
the list of which is set by order of the Minister for Health, following an opinion from the
Director General of the National Agency for the Safety of Medicines and Health
Products;

- Category 3: Non-interventional research that does not involve any risk or constraint in
which all procedures are performed and products are used in the usual way.

All these protocols have for objectives an improvement of the medical knowledge and
understanding of biological and physiopathological mechanisms. Common reglementary
processes are necessary for the three types of RIPH, with informed consent, CNIL
declaration and approval by the French ethical committee CPP (Committee of Persons

Protection).

Conversely, in the French typology of clinical research, are considered as non-Jarde Law

protocols, observational retrospective research on anonymized medical or biological data,
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research on anonymized complementary exams (radiographic, tomographic, MRI exams..)
and studies based on questionnaires evaluating for example effectiveness of a medical
pedagogic intervention or of a therapeutic education program. Note that evaluation of a
specific medical professional practice (EPP : Evaluation of Professional Practice), for
example, is considered as a non-Jarde law study and don’t require a CPP approval but an

local ethical committee agreement.

This classification is complex and often leads to discussion in the CPP and ethical
committees, the situation of SCED in this typology is also difficult to determine and requires a

good understanding of the ethical and reglementary ethical framework.

According to this regulatory framework, SCED protocols may therefore relate to either:
- Category 1 (research): e.g., drug research in very low prevalence diseases where
SCED can be a relevant methodology;
- Category 2 (research): e.g., research to test a novel rehabilitation intervention;
- Category 3 (research): e.g., systematic observation of routine care rehabilitation
intervention with repeated measurements, aiming at generalisable results (such as
SCED where the intervention being tested is routine care, applied to multiple
individuals, with aggregation of results, as in multiple baseline SCED across subjects)

- Non-Jarde Law protocols (e.g.: studies based on questionnaires evaluating for

example effectiveness of a medical pedagogic intervention)

- Or purely clinical approaches, not regulated by Jardé law, aiming at a reliable
evaluation of the most relevant treatment for a given patient, without the objective (at
least initially) of generalising single patient’s results to the general population, and
which may be categorised as “optimal evidence-based clinical practice” rather than

research.
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For the sake of clarity we propose in this paper to use the term “ethics review boards” to refer
to all types of committees or commissions that “have something to do” with the ethics of care
and/or research. This includes in particular local consultative ECs (for care and/or research),
CPPs and the French scientific regulatory authority National Agency for Medicines and

Health Products Safety (ANSM).

2) The issue of research SCEDs: which category according to
French Jardé law?

As stated in the main paper, multiple N-of-1 trials, replicated SCEDs of MBD across subjects
and all SCEDs aiming at aggregating patient’s data to produce generalizable knowledge are
clearly research and therefore they require a complete examination by ethics authorities (in
France, CPP). But for such a design, the question often debated, in France at least, is which
Jardé law category (see section |) it belongs to i.e. whether this design is “interventional” or
not. We propose to use the previous position points regarding baseline length/content and
randomization especially, to guide investigator in its decision to categorise his SCED as

interventional (type 1 or 2) research or non-interventional research (type 3).

Position Point: SCED randomisation (i.e. randomization of baseline length,
randomization of the order in which subjects start the intervention, randomization of
phase transition points... etc.. ) is not a criterion that categorises necessarily a SCED
study as interventional research (in Jardé law meaning), as each participants has both
conditions administered, and it is only the timepoint of the intervention start that is
randomised, which is fundamentally different from group design randomization that

decides which intervention a patient will receive.
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Abstract

Goal Attainment Scaling (GAS) is a method for writing personalized evaluation scales to quantify progress toward defined rehabilitation
goals. In the published literature, GAS methodology is used with different levels of rigor, ranging from precisely written GAS scales that
ensure minimal bias and explicitly describe 5 levels of goal attainment to subjective ratings of goal attainment by adjectives (eg, worse/better
than expected), which are transformed into a T score, wrongly giving the reader the impression of a truly standardized, interval scale. A
drawback of GAS methodology is that it is highly dependent on the ability of the GAS setting team/person to generate valid, reliable, and
meaningful scales; therefore, reliability and validity of GAS scales are idiosyncratic to each study. The aims of this article were to (1)
increase awareness of potential sources of bias in GAS processes; (2) propose GAS quality appraisal criteria, allowing judgment of the
quality of GAS methodology in individual rehabilitation studies; and (3) propose directions to improve GAS implementation to increase its
reliability and validity as a research measurement tool. Our proposed quality appraisal criteria are based on critical appraisal of GAS
literature and published GAS validity studies that have demonstrated that precision, validity, and reliability can be obtained when using GAS
as an outcome measure in clinical trials. We recommend that authors using GAS report accurately how GAS methodology was used based on
these criteria.
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Goal Attainment Scaling (GAS)' is a method for writing
personalized evaluation scales to quantify progress toward defined
goals (both practical guidelines®” and literature reviews on GAS
are available in the literature®'"). GAS produces an individual-
ized, criterion-referenced measure of a client’s goal achievement.
Scores can be aggregated to quantify the extent to which a group
of clients who are receiving the same type of intervention achieve
their personalized rehabilitation goals. One GAS scale is written

Supported in part by the French Society of Physical Medicine and Rehabilitation-Allergan
prize.
Disclosures: none.

for each identified rehabilitation goal, with an emphasis on the
client’s participation in goal selection when possible. Success of
the intervention is then quantified on an ordinal scale, typically
ranging from —2 (or —3) to 2.

GAS has therefore 2 intertwined components: (1) GAS
methodology is a person-centered approach in rehabilitation that
emphasizes collaborative goal setting with the establishment of
goals and levels of progress that are meaningful to the client; and
(2) GAS is an outcome measure that can be used both in clinical
work and research to assess the effectiveness of an intervention
based on personally relevant goals. This article focuses on the use
of GAS as an outcome measure specifically for rehabilitation
efficacy research. The reader is referred elsewhere to reviews of
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the literature on the clinical aspects of collaborative goal
setting.'%"?

Writing personalized scales through GAS methodology is
useful in measuring rehabilitation outcomes, and use of GAS
methodology is expanding in research settings, especially in areas
where standard scales do not adequately capture a study partici-
pant’s progress or when a standardized assessment does not exist
to measure the construct. GAS methodology offers benefit in the
provision of individualized, dependent variables, a critical char-
acteristic for measuring rehabilitation effects. GAS allows use of
the same 5-point scale method for all clients and therefore ag-
gregation of results independent of goal type. Further, the goal of
rehabilitation is to improve clients’ activity and participation in
natural contexts, but very few measures are designed to ecologi-
cally assess performance. By contrast, GAS allows the trans-
formation of goals related to the International Classification of
Functioning, Disability and Health (ICF) activity domains into
participation goals in defined contexts where the activities
occur.'*!'* Feasibility of GAS has been shown across a variety of
rehabilitation fields.'>'” GAS scales are sensitive to change when
testing an intervention in rehabilitation.'”'?°2* GAS character-
istics in terms of safety, utility, and responsiveness are therefore
encouraging.

However, in the published literature, GAS methodology is used
with different levels of rigor, ranging from precisely written GAS
scales that ensure minimal bias and explicitly describe 5 levels of
goal attainment to subjective ratings of goal attainment by ad-
jectives (eg, worse/better than expected), which are transformed
into a T score, wrongly giving the reader the impression of a truly
standardized, interval scale. Although the less rigorous form of
GAS methodology can be convenient, useful, fast, and practical to
use in clinical practice, there is growing concern for its use as an
outcome measure in clinical trials>*** and mixed findings as to the
reliability”**° and validity of GAS as an outcome measure.”

The aims of this article are to (1) increase awareness of po-
tential sources of bias in GAS processes; (2) propose GAS
quality appraisal criteria, allowing judgment of the quality of
GAS methodology in individual rehabilitation studies; and (3)
propose directions to improve GAS implementation to increase
its reliability and validity as a research measurement tool. This
article is not addressing use of GAS in clinical setting out-
with research.

Methods

A literature search using the PubMed database was conducted to
ensure that our critical appraisal of the research was inclusive. The
keywords goal attainment scaling AND rehabilitation OR therapy
were used to identify articles published between 1990 and 2014.
The search returned 179 articles. Twelve articles were excluded
because an abstract was not available or because the article was
not written in English. A title and abstract review was conducted
to identify those articles that evaluated GAS methodology as an
outcome measure. Included articles were literature reviews on

List of abbreviations:

GAS Goal Attainment Scaling

ICF International Classification of Functioning, Disability
and Health

IRR interrater reliability

GAS, GAS clinical guidelines, articles relating to GAS validity
and reliability, and articles relating to training in GAS. We pur-
posefully included articles referring to fields outside physical
medicine and rehabilitation that face the same challenges in
evaluating treatment efficacy as rehabilitation (especially cogni-
tive interventions from the field of psychiatry and developmental
disorders). Articles were excluded if they assessed only GAS
feasibility or sensitivity to change/responsiveness, without refer-
ences to its validity and reliability as an outcome measure. This
yielded 36 relevant full-text articles that were reviewed to identify
bias in GAS and generate the quality appraisal criteria.

Results

Potential sources of bias in GAS processes and
published recommendations for constructing goal
attainment scales

Usual criticisms of how GAS methodology has been used include:
(1) unknown clinimetric qualities of GAS scales used in a given
study because of their idiosyncratic nature®; (2) subjective
scoring, especially if not all levels of the scale are formulated or if
descriptions are not precise enough; (3) risk of choosing goals that
are not clinically relevant or too easy/too difficult to attain’’ and
therefore do not represent a meaningful or realistic change in
function; (4) ordinal (rather than interval) nature of GAS scales’®
and the lack of equidistance between GAS levels which cannot be
controlled for’*; and (5) the use of a T score that uses subjective
values, especially a subjective weighting of GAS scores and a p
coefficient assumed to be 0.3, which has not been confirmed in the
literature. %>

A major drawback of GAS methodology is that it is highly
dependent on the ability of the GAS setting team/person to
generate valid, reliable, and meaningful scales. It has even been
proposed that GAS is more a measure of how adequately a ther-
apist can foresee outcome than an outcome measure itself.*>*% A
group of clients may show progress on their GAS scale because of
a measurement error, on a GAS scale that is not reliable because
of poor interrater reliability (IRR), of too easy goals, of unequal
distances between GAS levels, or of use of subjective criteria for
goal attainment. This issue has been raised by Ruble et al>’®%:

“If GAS scores are higher in the experimental conditions...one
could argue that the targeted outcomes as scaled using GAS were
less difficult and easier for [clients] in the experimental group to
achieve compared to the control group; that skills were written in
more measureable terms and thus easier to be observed and coded
in the experimental groups; or that the intervals between each
scaled description were unequal and favored the experi-
mental group.”

Because these potential biases can threaten reliability of results
obtained through GAS, Kiresuk et al'** recommended the review
of GAS scales by an independent third party, and they even sug-
gested that clients should be evaluated on 2 different sets of GAS
scales developed by 2 independent research groups' (ie, treatment
success should be independent of how the goals were formu-
lated)'** to minimize bias. Although few publications address this
demanding recommendation,”® it seems crucial that authors
using GAS as a research outcome measure provide the reader with
information on how the scales were generated and verified (and/or
compared between groups on items that may impact on GAS
scoring as suggested by Ruble’’) to provide information on
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reliability and validity. Some authors have found encouraging
values of GAS reliability and validity'>*>?33%%7 (see also the
recent systematic review by Vu and Law®). However, the validity
and reliability of GAS set by one team (especially an experienced
one) does not presume that other GAS scales set by other teams, in
other rehabilitation contexts, are valid and reliable.”” GAS clini-
metric qualities depend mainly on how experienced the team is in
GAS writing. Grant and Ponsford'? reported the problems
encountered when GAS was used by inexperienced teams, without
an independent experienced judge checking the scales.

A series of criteria for writing GAS has been pro-
posed'*?>%: (1) each GAS level must be described accurately
enough to allow a person who was not involved in the GAS
writing process to easily classify the client at one of the GAS
levels described,' with no blank levels®® (levels not precisely
described, which content is inferred from adjacent levels); (2)
each scale must represent a single dimension of change'?; (3) the
levels must be measurable and therefore defined in terms of
observable behaviors®”“%; (4) the scales must correspond to
goals that are important/meaningful to the client; (5) all the
levels must be realistic and attainable (in particular, the +2 level
must not correspond to an unexpected or miraculous goal
attainment level)'; (6) the time scale within which goals must be
attained and scales must be scored should be defined in advance;
and (7) the interlevel differences in difficulty must all be the
same,*"*? (ie, it must be as difficult to progress from —2 to —1
as from —1 to 0 or from O to 1 and so forth) and there should be
no overlapping and no gap between the levels.”” Part of these
criteria are reflected in the “SMART” acronym,”® ie, a goal
should be Specific, Measurable, Achievable, Relevant and Time-
specific. Although all authors acknowledge the need for GAS to
be “SMART,” few report precautions taken to ensure GAS scales
are actually “SMART,” and virtually none assess GAS quality
when using it as an outcome measure.

Some authors proposed additional recommendations for
GAS when it is used in research: (1) including a training pro-
gram'> 244, (2) establishing all goals before randomiza-
tion*>*® or blinding the goal setter to the patient’s treatment/
control status*’; (3) testing of IRR for initial and post-
intervention GAS rating**°; (4) GAS scoring by a blind
examiner’® who is independent from the team that set the
goals*>*%*%4% and independent from the therapist providing the
intervention®***; (5) the use of control goals that are not tar-
geted by the intervention®; (6) evaluation of the patients on 2
different GAS scales developed by independent therapists (ie,
treatment success must be independent of how the goals were
formulated)'*>~*%; and (7) goal setting by a group (rather than a
single therapist or the patient alone) to avoid overly simple or
unrealistic goals.”* To our knowledge, the impact of those rec-
ommendations on GAS validity and reliability has not yet been
studied, and few studies follow these guidelines. Their utility
and applicability will be discussed in the discussion section of
this article.

Proposed criteria for appraising goal attainment
scales

Because GAS is a relevant and responsive outcome measure in
rehabilitation research, but used with great variability that
weakens the confidence in the results of trials that use this
methodology, there is an urgent need for standards relating to
GAS use in rehabilitation efficacy research. Our aim was therefore

www.archives-pmr.org

to propose GAS quality appraisal criteria, that would allow
judgment of the quality of GAS methodology in individual reha-
bilitation studies, that could be used as guidelines to reduce bias
and strengthen GAS validity and reliability.

Based on our review of the literature, items for the quality
appraisal were included if they met one of the following: (1)
historically or traditionally recognized quality criteria (eg, the
“SMART” [specific, measurable, attainable, relevant, time-
specific] criteria, rules for writing GAS scales by Kiresuk'?);
(2) criteria used by teams who obtained and published a good level
of IRR of their GAS data; (3) criteria used in rehabilitation trials
to compare GAS quality across experimental groups; and (4) items
judged consensually by all authors of this article as potential key
candidates for increasing GAS validity and reliability (even in the
absence of literature showing their impact on GAS clinimetric
quality). Disagreements between authors on included items are
developed in the discussion section.

In selecting criteria, the publications of 2 teams were partic-
ularly useful. In the methodology of Steenbeek et al,>**>*® 8 GAS
characteristics can be identified to ensure the construction of
reliable scales: (1) all 5 levels of the GAS are precisely described;
(2) GAS scales use objective and observable measures based on
performance; (3) context of measurement is precisely described,
and factors that might influence performance are controlled for;
(4) initial level is systematically verified after scale is set; (5) an
independent, blind assessor scores GAS after intervention; (6)
GAS data analysis respects the ordinal nature of GAS, using only
raw scores and nonparametric statistics; (7) IRR of GAS used in
each study is reported; and (8) teams are specifically trained to
write reliable GAS scales (refer to Steenbeek et al*' for an
example of training).

Ruble”’ describe criteria for using GAS as a main outcome
measure in a randomized controlled trial. They suggest the
following 3 key questions to ensure comparability of GAS in
different experimental groups:

“(a) are the goal and the associated benchmarks relative to each
goal described in measurable terms that are comparable between
groups (measurability criteria); (b) is the distance between each of
the benchmarks for each scale of equal intervals and comparable
between groups (equidistance criteria); and (c) is the level of
difficulty between the baseline or starting levels of performance
and the targeted outcome goal comparable between groups”
(difficulty criteria)?*’®

In a recent controlled trial,” all GAS scales were compared
across the 2 experimental groups on these criteria using a 3-point
Likert scale, showing the feasibility of comparing GAS scales
across groups in randomized controlled trials.

We propose 17 GAS quality criteria and these are presented in
table 1. They are broadly grouped into criteria that relate to the
content validity of scales (4 items), reliability of scale construc-
tion (4 items), reliability of scale rating (5 items), and additional
items relating to training, examiner bias, statistical analysis, and
provision of a sample scale (4 items). If GAS is used in a
controlled trial, we propose that GAS scales should not only be
checked but also compared between groups, similarly to the
methodology proposed by Ruble®’ for relevant items. For large
trials, we propose that at least 20% of GAS scales be
checked/compared.

50
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GAS validity
GAS should be used when standardized assessment does not exist
to measure the construct. Content validity of GAS scales is
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Table 1  GAS methodology quality appraisal for rehabilitation efficacy studies

Quality Appraisal Items Item Description

Examples of Reported Criteria, Extracted From
Rehabilitation Effectiveness Studies and/or
Published Methods That Satisfy Criteria

Potential for Bias Arising From Failure to Report
Criteria and/or Utility of Reporting the Criterion

Content validity
Collaborative goal setting The client/family is included in goal selection
when possible and appropriate. If goals are
therapist chosen, they rely on a
comprehensive assessment (and when
possible, a client/family interview),
identifying key target domains for
intervention.

GAS scales have been verified by an external
judge to check for the relevance of chosen
goals and to check if GAS levels represent
clinically meaningful change.

Relevance/importance

ICF classification of goal GAS themes correspond to functional
types domains.
Authors report the ICF domain the GAS relates
to.

“GAS was used to assess functional and participation
changes from both a parent and therapist
perspective,”>*(P824)

“Using a semi-structured interview...3 performance
goals were identified at baseline by parents and
child with the research physical therapist. The
same 3 goals were then structured for GAS through
semi-structured interview and by collaboration
between research therapist, parent and
child.”>?®®)

In a study of infants with motor delays, Palisano®’
used a 5-point scale to assess the following: (1)
importance of goals for motor development
ranging from unimportant or inappropriate to
important for development and function; and (2)
extent each level represents an important progress
based on the number of paired levels that
represent important change (none to all 4 paired
levels).

Cardillo® proposed a 5-point scale ranging from 1
(no relevance) to 5 (total relevance).

In a study of botulinum toxin effectiveness, Turner-
Stokes et al*® report exhaustively the types of
goals for treatment, categorizing them into ICF
domains (body function: 46 GAS, including 12 GAS
on passive movement/range; activities and
participation: 119 GAS, divided into upper-limb
activities: 30 GAS; mobility: 11 GAS; self-care: 57
GAS; domestic and community: 21 GAS).

Phillips et al**(P>4°) report precise examples of target
goals in different ICF domains (eg, “driving for 40
minutes without feet going floppy”; “standing in
supermarket queue for 3 minutes without
support”).

Collaborative goal setting allows evaluation of
intervention efficacy for personally meaningful goals,
rather than generic goals, and is a core component of
GAS methodology.

Involvement of the clientin goal setting is considered to
increase the likelihood that the intervention has
direct impact on client’s daily life.

If the target goal is unimportant to the client,
irrelevant for function, or does not correspond to
a clinically meaningful change, progress on the
GAS scale has no clinical relevance.

At the extreme, an intervention could be proven to
be effective, by writing clinically and personally
irrelevant goals, but showing statistically
significant progress on the corresponding GAS
scale.

If GAS scales assess change in body structures (eg,
range of motion, spasticity), the reader may
wrongly conclude that the intervention had an
impact on meaningful activity and participation
because most readers associate GAS with
functional daily life goals.

It is therefore crucial that authors report the
proportion of goals in each ICF domain, especially
if some of the goals do not correspond to
functional domains.

(continued on next page)
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Table 1 (continued)

Quality Appraisal Items Item Description

Examples of Reported Criteria, Extracted From
Rehabilitation Effectiveness Studies and/or
Published Methods That Satisfy Criteria

Potential for Bias Arising From Failure to Report
Criteria and/or Utility of Reporting the Criterion

GAS scales have been verified by an external
judge to check for specificity to the aim of
the intervention.

If GAS is used as a generalization measure to
untrained goals, GAS should be specific to
the function the intervention is aiming to
improve.

Specificity

Reliability
Reliability of scale construction
Equidistance of levels GAS scales have been verified by an external
judge to check if difficulty from one level
to the next is roughly equal.

Preintervention
performance

Preintervention performance has been
verified and corresponds to initial level
described in the scale.

Preintervention score is comparable across
groups (same number of clients starting
from —2 and —1).

In an intervention for executive dysfunction in
children,*® a specific goal of intervention was to
manage a cooking recipe unaided, which was
trained on different recipes; a generalization goal
was to be able to prepare a school bag, which was
not trained (but stepwise processing taught was
expected to generalize to this untrained goal).
Although important to the children, goals (eg,
have more friends) were not included because
they were not specific to the aim of intervention,
but they might have been used as control goals,
not expected to be attained.

Equidistance of GAS levels was assessed and compared
statistically between 2 experimental groups using a
3-point scale by Ruble et al?’®*4): “1: None or only
one of the descriptions are equilibrated
appropriately in reference to the goal; 2: Two of the
descriptions are equilibrated appropriately in
reference to the goal; 3: All of the descriptions
relative to the goal are equilibrated and scaled
appropriately).”

“At first baseline, GAS were created based on parent’s,
teacher’s and school assistant’s concerns. After two
months (second baseline), the paper versions of the
scales were scored by parents, teachers and school
assistants who were not aware that the intervention
had not started yet. Their answers allowed
readjustment of the scales, through the following
rules: Scales that scored 0 were reformulated in order
to have the pre-intervention level (measured at
second baseline) corresponding to —1 by fixing more
challenging 0, +1 and +2 scores. Scales scoring —2
or —1 were not reformulated. Scales scoring +1 or
+2 pre-intervention were removed as the goal
seemed attained without intervention or unreliably
scored due to potential enthusiasm effect and
motivation driving perceived change independently
from intervention that had not started.”*"

Goals that are relevant to the client, but unrelated
to the specific intervention, are unlikely to show
progress and may erroneously lead to the
conclusion that the intervention is not effective
(this is especially a risk in replication studies).

If GAS scores are higher in the experimental
conditions, one could argue that the intervals
between each scaled description are unequal and
favor the experimental group.

This problem is particularly serious if parametric
statistics and T scores are used.

GAS scales are constructed uniquely for each client,
according to his/her initial level in relation to the
target goal. If preintervention level is not
verified, the whole scale may be unreliably
constructed (erroneous starting point of the scale
generating inappropriate next levels).

(continued on next page)
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Table 1 (continued)

Quality Appraisal Items

Item Description

Examples of Reported Criteria, Extracted From
Rehabilitation Effectiveness Studies and/or
Published Methods That Satisfy Criteria

Potential for Bias Arising From Failure to Report
Criteria and/or Utility of Reporting the Criterion

Attainability/difficulty

Time-specificity

Reliability of scale rating
IRR

GAS scales have been verified by an external
judge to check for their difficulty/
attainability.

Authors specify if/how longer-term goals
were adapted to the specific time frame of
the research study.

In the case of multiple assessment, authors
specify which assessment was taken as the
target moment for goal achievement.

IRR of GAS scales is reported.

Ruble?’®*) compared GAS scales for difficulty in a trial
of cognitive intervention: “1: Skill is very close to
what the child is already described as able to perform
(very easy); 2: The child is able to perform the skill in
limited ways compared to what is written in the
objective (limited people, prompts, or places...); 3:
The child is unable to perform skill with anyone,
anywhere, or with any prompts compared to what is
written in the objective (difficult).”

In a study of infants with motor delays, Palisano®’
asked experts to decide which of the 5 GAS levels
the child was most likely to achieve after 3 months,
aiming at a maximum of 0 and a minimum of extreme
—2 and +2 scores, if GAS levels were decided
correctly.

Cardillo®*®** reported that realism of the expected level
of outcome “for each goal, for this patient, at this
time, in this mental health service” was assessed by a
scale ranging from 1 (much too difficult) to 5 (much
too easy). He also reviews other methods that use 3-
or 5-point scales using pessimistic/realistic/
optimistic terms. Such scales could be easily used in
physical medicine and rehabilitation to compare
attainability/difficulty of goals between 2 groups.

In the randomized controlled trial of Lowe et al,”"
children were evaluated at 13 different time
points. It is not reported which assessment point
was taken as the reference to choose the 0 level
(level that will most probably be attained after
intervention), criterion unmet.

In a study of Steenbeek®® in cerebral palsy, IRR was
reported based on 2 judges using video-taped
performance of each goal.

An experimental group may falsely present higher
GAS scores postintervention because GAS scales
were formulated with easier levels of goal
attainment.

Goal difficulty across experimental groups may have
been unequal at a given assessment point because
of differences in time frames for goal completion.

Reliability of GAS set by one team (especially an
experienced one) does not presume that other
GAS scales set by other teams, in other

rehabilitation contexts, are reliable. Therefore IRR

should be reported for the specific GAS scales
generated in each study.

(continued on next page)
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Table 1 (continued)

Quality Appraisal Items

Item Description

Examples of Reported Criteria, Extracted From
Rehabilitation Effectiveness Studies and/or
Published Methods That Satisfy Criteria

Potential for Bias Arising From Failure to Report
Criteria and/or Utility of Reporting the Criterion

Criteria affecting IRR
Precise description of
all levels

Measurability

Unidimensionality

Five GAS levels have been precisely described
preintervention for each scale.

GAS scales have been verified by an external
judge to check for measurability.

Subjective and general goals are transformed
into more objective and measurable goal
attainment indicators.

GAS scales have been verified by an external
judge to check for unidimensionality.

Goal: to reduce weekly shopping expenditure. For
the total weekly food/household shopping
expenditure: +2 (<$42.99),
+1 ($46.99—$43.00), 0 ($54.00—$47.00), —1
($63.00—$54.01), and —2 (>$63.00).°°

Good measurability: observable and objective
performance with specified task (eg, a child’s goal
to fall less is assessed through “an obstacle course
including jumping and quick changes of walking
direction. The therapist encourages [the child] to
complete the course within 3min. Instruction
‘Walk the obstacle course fast and don't fall’; GAS
levels: -1: falls 3 times, 0: falls 2
times...).”2°(P432)

Unclear measurability: subjective criteria or scored
based on interviews rather than direct observation
of performance (eg, “I am able to express opinions
and feelings two times or more per week...”, with
no self-assessment method specified”tP2>8!).

See Ruble?’*° for an example of assessment
of measurability of social and cognitive
goals.

Example of a nonunidimensional scale: “—1: I use
0—1 coping skills consistently and feel depressed
and angry more than 40% of the time.; 0: I use
2—3 coping skills consistently and feel depressed
and angry 25—40% of the time...”*(P25®)

Example of a truly unidimensional scale: “...—1:
Manages to eat a bowl of mashed potatoes
unaided but takes more than 15 minutes; 0: Eats a
bowl of mashed potatoes in 11 to 15
minutes. ..“*(P214)

When all levels of the scales have not been precisely
decided and described prior to intervention,
authors often use adjectives, such as worse than
expected and much better than expected, to score
goal attainment. This is a subjective appreciation
that may be useful clinically, but it is too
imprecise to objectively determine intervention
efficacy.

A goal that is not measurable will yield subjective
scores, biased by clients’ or therapists’ feelings/
state of mind at the moment of scoring, rather
than a reliable measure of goal attainment.

Nonunidimensional goals are impossible to score
because progress on one dimension may not be
accompanied by progress on another dimension
and may generate situations where GAS cannot be
scored (see Grant and Ponsford'? for an example).
Bi- (multi-) dimensional GASs should be split into
2 (or more) unidimensional GAS prior to
intervention start.

(continued on next page)
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Table 1 (continued)

Quality Appraisal Items Item Description

Examples of Reported Criteria, Extracted From
Rehabilitation Effectiveness Studies and/or
Published Methods That Satisfy Criteria

Potential for Bias Arising From Failure to Report
Criteria and/or Utility of Reporting the Criterion

Context of measurement Context of performance measurement is
clearly defined (prompts, cueing, support,
amount of help/guidance, location...) and
is controlled for during GAS rating OR
changes in context are carefully
manipulated across the GAS levels, with
one change per level at a time.?

Other criteria
Training Researchers setting the GAS with the client
and verifying GAS have received training in
writing GAS, have practiced GAS writing,
are aware of potential sources of bias in
GAS, and are experienced in the goal
domain/population.

For example, setting/prompting/guidance: “in order
to create an irregular surface, a ladder is placed
horizontally at a height of 15cm, the girl is asked
to walk barefoot without orthosis, as quickly as
possible, through the rungs over a distance of 8
meters. Only if she falls a therapist will help her
holding one of her hands.”*¢(276)

For example, “GAS level —1: Prepares school bag but
requires constant verbal guidance from the
parents or teacher; GAS level 0: Manages to
prepare the school bag using a check-list of
necessary steps and under supervision; GAS level
+1: Manages to prepare school bag alone, using a
check-list of necessary steps; GAS level +2: No
supervision required, child only occasionally
forgets items.”>(P214)-5(P11)

Although training in GAS writing is reported as
being important,“® and successful training
methods have been published,“* most studies do
not report on therapists’ training. Some studies
report to which practical GAS guide®“ they refer
to, but without mention of training.”’-*®

Those mentioning training do not explain the type
of training (eg, “Experienced pediatric
occupational therapists were trained in and
completed the GAS collaboratively with the
families, thus enhancing the reliability of the
GAS.M63[p194])'

Context of measurement influences performance on

a given target goal (environment, fatigue, help
provided...). These factors must be controlled to
increase GAS scoring reproducibility.

Given the numerous and complex potential sources

of bias in GAS processes, a team that is not
experienced in using GAS methodology is unlikely
to produce valid and reliable GAS. Further, a team
without specific experience in the goal domain or
the specific population with whom the
intervention is tested will have difficulty in
predicting what can be attained in a given time
frame, even if experienced in GAS methodology in
another domain (risk of unrealistic goals, unequal
difficulty across clients, irrelevant goals to the
specific population...).

(continued on next page)
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Table 1 (continued)

Quality Appraisal Items

Item Description

Examples of Reported Criteria, Extracted From
Rehabilitation Effectiveness Studies and/or
Published Methods That Satisfy Criteria

Potential for Bias Arising From Failure to Report
Criteria and/or Utility of Reporting the Criterion

Examiner bias

Statistical analysis

Example of GAS

The person scoring the GAS at the end of the
intervention is independent from the team
who set the GAS (and independent from
the team that provided the intervention;
however, the latter is not a GAS-specific
criterion).

Ordinal nature of GAS scales is preserved
using nonparametric statistics (rank tests,
medians, box plots).

One (or more) example of a typical GAS full
scale, extracted from the trial, is provided.
A list of chosen goals is reported.

For example, “Goals were chosen and set before the
patient was allocated to a group...goal
attainment was scored by an independent assessor
at post-treatment and at follow-up.”?” (P41

For example, “The therapist-GAS was scored from
video by blind evaluators. The parent-GAS was
scored by two blinded occupational
therapists.”>*(P824)

For example, “It was decided not to use the popular
T score in order to preserve the ordinal nature of
the data...group effects were demonstrated by
testing the difference between all
medians...using a two-tailed Wilcoxon signed
ranks test.”4¢(P277)

Some authors provide an example of the full GAS
scale in the article*®°°°° in the methods or
results section.

Examples of goal types can be given (1) by providing
examples of goal in the articles*?°#°%%%; (2) by
reporting chosen goals in the appendix'*°%; or (3)
by reporting goal type and frequency of each type
without providing an exhaustive goal list.®%3%*

If the same person sets the GAS and scores them,
he/she is likely to be biased toward scoring a
maximum of 0 (attained as expected). He/she may
rely on memory of initial performance and
subjective impression of improvement to score
ambiguous progress.

The independence of the assessor should also be
respected when goals are client/family chosen
when GAS is an outcome measure in research (in
contrast with clinical practice, where GAS scoring
by the client may be relevant and appropriate).

The performance of arithmetic operations (eg, T
scores on ordinal data) is scientifically not valid®?
and should be discouraged because it yields
erroneous interpretation of data. In GAS, the
problem is multiplied by characteristics of the T
score formulae (unknown true value of p, T score
variation according to the number of goals per
client even at equal degree of attainment, highly
subjective weighting of goals, which although
clinically meaningful, introduces further potential
arithmetic incoherence in the final T score).

Providing examples allows the reader a quick
judgment/idea of goal type, precision of goal and
levels description, measurability, and
unidimensionality of GAS.

The lack of GAS examples contributes to make GAS
seem like an abstract outcome measure: unlike
standardized scales, the reader cannot build a
representation of the target goals of the
intervention.

Therefore, reporting all goals in an appendix and
providing example(s) of full GAS scales
(representative of different domains measured)
should be encouraged to increase interpretability.

NOTE. Criteria are grouped in accordance to the clinimetrics they mostly impact; however, some items may impact both reliability and validity. If GAS is used in a controlled trial, GAS scales should not only be
checked but also compared between groups, similarly to the methodology proposed by Ruble.?” For large trials, we propose (as for IRR) that at least 20% of GAS scales be checked.
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commonly thought to be high if the goal has been collaboratively
set with the client wherever possible, and this is the first criterion.
Goals should be relevant and reflect clinically meaningful change,
and this needs to be independently verified. To document the
functional relevance of goals, the ICF domain that the goals reflect
should be documented. Specificity is core to “SMART” (specific,
measurable, attainable, relevant, time-specific) goal setting but
with several definitions. Our specificity criteria relates to whether
goals set specifically relate to the intervention being tested; in
research it is important to be able to articulate how a particular
intervention will lead to achieving the desired goal.

GAS reliability

There are 2 types of reliability that are particularly important in
GAS. The first is reliability in the way the scale was constructed (ie,
even with an excellent IRR, the scale may not be reliable because of
nonequidistant levels, erroneous starting preintervention levels, too
easy goals/GAS levels, and an unspecified time frame for goals’
attainment influencing the relative difficulty of attaining a specific
goal at the generic postintervention assessment time point). The first
4 reliability criteria reflect these issues.

The second is reliability in scoring a given GAS scale.
Measuring IRR provides a check on measurement accuracy. The
following 4 items are thought to impact IRR: GAS scales where
each level is not precisely described, that use subjective criteria
for goal attainment with poor measurability or multidimensional
scales, and which do not control for context of measurement, are
likely to show lower IRR. Future research is needed to evaluate if
respecting those criteria allows better IRR. An adequately
measured and reported IRR could release authors from checking
all GAS for those items (as training in GAS on those items is
likely to generate scales with greater IRR). Because measuring
their IRR is time-consuming and requires an additional staff
member, for large trials we propose that at least 20% of GAS
scales be tested for IRR (similar to the 20% of measurement
criteria of N-of-1 trial standards®® and the Ruble study”’).

Additional items

The final 4 criteria are included to further reduce potential for bias
and increase confidence in GAS in research reports. They relate to
training of staff writing GAS scales; independence of the per-
son(s) evaluating goal achievement from those who set the goals;
use of appropriate statistical analysis methods; and provision of
examples of GAS scales in research reports.

Discussion

The proposed criteria are indisputably challenging to meet. Most
research using GAS does not meet all criteria. However, it seems
important to set out the highest possible criteria for all forms of
research, even though few studies can meet all of the criteria. The
proposals here are intended for research, where outcome measures
must be valid and reliable to prevent erroneous conclusions about
the effectiveness of an intervention. They do not discredit less
rigorous but more user-friendly, more practical, and less time-
consuming uses of GAS in clinical practice.

Controversial criteria

Should GAS use be restricted to collaboratively set goals? In
the literature, goals are often set in collaboration between

client/family and therapist,”> *°*"%% but they may also be

chosen by the therapist alone'”’ or by the client/family
alone.”"? Tnitially, the GAS methodology was invented to
assess any goal-directed enterprise, including the functioning of
a crisis intervention center’* or a hospital-based pharmacy
project.’* Initially, goals could therefore be chosen by any
professional, with or without participation of the client. In the
last 20 years, as rehabilitation moved toward a more person-
centered approach,’® GAS has become increasingly used as a
method for collaborative goal setting and an outcome measure.
Literature on brain injury®’ developed guides and methods of
collaborative goal setting”'®*%%® and linked use of GAS as an
outcome measure with active client participation in goal setting.
However, GAS may be valuable in physical medicine and
rehabilitation domains where client participation in goal se-
lection is not possible (eg, patients with a minimally conscious
state, clients with severe intellectual and behavioral impair-
ment) or not essential (eg, early interventions after stroke to
prevent contractures and shoulder pain, motor development in
infants with attainment of developmental stages that may not be
relevant for the family immediately but that are believed to be
crucial for future development and future more functional
goals). GAS may also be used to assess effectiveness of an
intervention at a health provider level (eg, goal of reducing
pressure ulcer incidence/need for surgery after a group thera-
peutic education in a spinal cord injury unit). Because collab-
orative goal setting is time-consuming for therapists and
cognitively demanding for clients (especially those with brain
injury), therapists may use collaborative goal setting for some
goals, while choosing themselves goals of other domains that
are indisputably useful for this client and the focus of the
intervention being tested. Therefore, we propose here a less
restrictive requirement (in the collaborative goal setting item)
allowing for therapist-chosen goals. In all cases, authors should
report if goals were not collaboratively set and provide reasons
for their choice.

Most often, GAS scales are set for goal-focused rehabilitation
where the goal is directly trained and GAS represents the degree
of progress toward a goal. However, it has also been proposed
that GAS could be a measure of generalization™: that is, after
training relating to a cognitive function (eg, executive functions,
memory), the use of GAS scales can help assess if training lead
to gains in daily life (eg, GAS relating to activities relying on
executive functions, such as preparing a schoolbag; GAS relating
to memory, such as taking medicines on time), without specif-
ically addressing these goals. A valuable approach is to use both
a set of trained goals (and corresponding GAS) and a set of
untrained goals (and corresponding GAS) and then to focus the
intervention on training the former while using the latter as an
untrained ecologic generalization measure. Further, it is has been
proposed that control goals® (and related GAS scales) that are
not expected to show progression are used to demonstrate the
specificity of an intervention (ie, the client does not just progress
on all goals because of general cognitive stimulation or goal-
driven motivation, but they progress on the specific goal that is
trained or that relates to the trained function needed to achieve
an untrained generalization goal).

Authors should report the types of goals chosen in their study
using the ICF. GAS types vary considerably between studies and
do not always measure a meaningful goal, but they may remain in
the body structure and function (eg, gait pattern,’® range of mo-
tion”). A clear demonstration of functional benefit to the client in
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terms of activity and participation is increasingly required to show
an intervention is effective, and GAS should relate to activity and
participation domains as much as possible. When using GAS for
body structures, there is a risk that GAS be used as a way of
getting around the need for standardized measures. A methodo-
logic error often seen with GAS is to convert existing (or even
standardized) scales into GAS scales. This is done for 3 practical
reasons: (1) to help measure a particularly complex goal (eg, “if
cognitive restructuring...is an important treatment component, it
may be advantageous to include a standardized pain beliefs scale
as a goal area”*"tP2): (2) to transform a meaningless number into
a relevant and meaningful goal; and (3) to obtain the same
outcome measure for all clients. For example, for botulinum toxin
treatment, the goal for one client may be to decrease pain
measured on a visual analog scale and then transformed into a
GAS scale depending on the pain level considered, whereas the
goal for another client may be to decrease equinus (measured in
degrees) in a gait analysis laboratory and then the range of motion
is transformed into a GAS scale presenting a range of ankle po-
sitions. However, such a conversion is done at the expense of
losing the linearity of the original measure; although very useful
in clinical practice, it is scientifically acceptable only if data are
analyzed as truly ordinal (therefore not using T scores or means or
any arithmetical operation).”%""!

Can GAS levels be equidistant and GAS data be interval in
form? This is possible if a calibration by Rasch analysis on an item
bank is carried out as proposed by Tennant,”* but it is at the expense
of losing GAS adaptability to any goal.'> Otherwise, GAS levels
are very unlikely to be interval despite all precautions, corrections,
and comparisons used to minimize level inequality bias. Therefore,
ordinal interpretation of GAS, using rank tests (see Steenbeek™® for
an example), and excluding all arithmetic procedures®*’*’* on
GAS scores seems to be the most reasonable option for GAS data
analysis. It is indisputably difficult to set 5 equidistance GAS
levels, but simple rules can be postulated to facilitate the choice of
levels (both for goal setters and the external judge who checks GAS
levels and compares equidistance between 2 groups): (1) avoid
setting half levels (eg, —0.5 as proposed by Turner-Stokes and
Williams’?); and (2) have all clients start from the same initial
score and therefore have all clients assessed on the same number of
levels of goal attainment (see Krasny-Pacini et al’ for a discussion
on advantages of scoring the initial level at —2 or —1).

What type of staff training should be required in order to use
GAS in a research protocol? Smith™® proposed that a minimum of
1-year experience is required to develop relevant and realistic
scales. Basic knowledge of GAS and experience in collaborative
goal setting is not sufficient, as shown by Grant et al.'>”® Reading
a practical guide” > may be sufficient for GAS clinical use but not
for studies aiming at producing valid and reliable GAS. A number
of authors*'~*® propose practical training that is largely based on
formulating and correcting GAS scales, based on clients’ real
goals. We recommend that such a practical training be used. This
should also raise awareness on GAS quality criteria the study will
be judged on and make GAS scoring easier after the intervention.
The quality appraisal here proposed could be the focus of
such training.

Challenges in GAS methodology

GAS was intended to be a person-centered measure. Is there a risk of
losing its person-centered nature when trying to meet measurement
criteria for controlled efficacy trials? The risk of insisting on an
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observable and measurable goal is to exclude family and client
appreciation of goal attainment. Appreciation of goal attainment by
clients may be subjective and is affected by a series of factors (self-
awareness, denial, memory, high involvement in goal pursuit) that
can bias the perceived attainment of a goal; however, goal identifi-
cation and measuring its attainment should be person-centered. The
challenge for clinicians and researchers is therefore to understand
and analyze the client’s (and/or his/her families) goal and transform
it into an observable, objective, performance-based measure that can
then be used to discuss goal attainment with the client. For example,
a general goal of improving memory expressed by a client can be
transformed into a GAS scale that measures memory functioning in
real-life situations agreed with the client (eg, number of medicines
taken on time without prompting, number of failed-to-deliver mes-
sages in 1 week). Scoring GAS based on a simple interview should
be avoided when possible, and creativity should be used to link
subjective goals in difficult domains to more objective goal attain-
ment indicators. For example, for a GAS scale on anger management
or use of social skills, rather than asking the client to recall how often
she/he felt she/he could cope with anger or effectively use social/
language skills, an effort should be made to choose indirect in-
dicators of goal attainment, such as a review of controlled versus
overt anger at the end of a day by the client or proxy rating of social/
language skills (eg, how many times she/he initiated/contributed to
conversation or was understood) after regular naturally occurring
events (eg, outing with friends, family dinner). It is probably the
most challenging part of GAS methodology, but it has been
demonstrated that it is feasible to have GAS that is both person
centered in the choice of goal and objective in the formulation of
GAS scales (for an example see Steenbeek™).

N-of-1 trial literature faces the same challenges and offers
growing ingenuous methods for assessment of domains not
directly accessible to classical performance-based objective
measures. These methods include use of smartphone reminders to
self-assess goal attainment at regular periods to decrease memory
bias (for an example see Arco’*), use of naturally occurring sit-
uations monitored in real life by family/proxy to decrease self-
awareness bias (for an example see Baldwin and Powell75), and
use of objective behavioral measures that are thought to reflect the
underlying psychological (eg, happiness’®) or cognitive (eg,
functioning at school’”’®) target goals. Future research should
extend goal menus such as those proposed by Ashford et al’® to
more challenging domains (eg, goals relating to social and psy-
chological functions, goals focusing on performance in an
ecologic setting), using also N-of 1 trial literature. When goal
attainment indicators are ecologic and monitored by the client or
proxies, calculating an IRR is impossible (or difficult) and GAS
should be checked for items (see table 1): precise description of all
GAS levels, measurability, unidimensionality, and context of
measurement to increase reliability in scoring. A reasonable
compromise between scientific rigor and a person-centered
approach could be to have for each client at least 1 ecologic
client-centered GAS (with the risk of being less reliable) and at
least 1 performance-based GAS (with the risk of being less
ecologic). In all cases, Kiresuk et al recommended to “anchor
scale points with behavioral or other evidence that will be
meaningful to the client and readily scored by the rater.**®3"

Study limitations

This article has a number of limitations. Choice of included
criteria was not based on a consensual agreement of all major
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teams using GAS in research but of 4 teams from 3 different
countries. The aim of this article was to raise awareness about
the variability of GAS use in published research and the need
to build, in the future, a consensus on the use of GAS in ef-
ficacy research in rehabilitation. Although it may be viewed
as a limitation, we purposefully did not validate externally an
appraisal score; therefore, the present guide acts only as a
starter for discussion and not a validated tool imposed on
other teams that were not included in the writing of
the article.

Conclusions

GAS has the potential to be sensitive to change after treatment and
be applicable across divergent domains of rehabilitation, making it
a useful rehabilitation efficacy research outcome measure. How-
ever, GAS is used in studies with variable rigor that impacts its
validity and reliability and therefore reduces the confidence one
can have in the results of a trial using GAS as an outcome mea-
sure. Clinimetric qualities of GAS are highly dependent on the
way GAS scales are written; therefore, clinicians, researchers, and
reviewers cannot rely on published studies of metrologic qualities
of GAS obtained in different research studies. Researchers should
be aware of the risk of bias related to the use of imprecisely
written GAS scales in research and make all possible efforts to
minimize this bias by constructing high-quality GAS scales for
their clients, following recommendations described here and in
previously published examples.””** There is a need to develop in
the future a GAS quality appraisal score, similarly to standards
used in other rehabilitation controversial fields, such as N-of-1
trials.®® In this article we propose 17 criteria for appraising GAS
quality in trials using GAS as an outcome measure. We recom-
mend that authors using GAS report accurately how GAS meth-
odology was used based on these criteria. The reliability of these
criteria needs to be established, but in the meantime we invite
comment and discussion of these proposals as we move toward a
consensus on standards for use of GAS in rehabilitation research.
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Abstract Keywords
Purpose: To compare three ways of assessing self-awareness in children with traumatic brain  Brain injury, children, cognitive rehabilitation,
injury (TBI) and to propose a model of child anosognosia. Method: Five single cases of children executive functions, model, self-awareness

with severe TBI, aged 8-14, undergoing metacognitive training. Awareness was assessed using
three different measures: two measures of metacognitive knowledge/intellectual awareness
(a questionnaire and illustrated stories where child characters have everyday problems related ]
to their executive dysfunction) and one measure of on-line/emergent awareness (post-task Recglved 16 November 2014
appraisal of task difficulty). Results: All three measures showed good feasibility. Analysis of ~Revised 9 December 2014
awareness deficit scores indicated large variability (1-100%). Three children showed dissociated ~ Accepted 11 December 2014
scores. Conclusions: Based on these results, we propose a model of child self-awareness and ~ Published online 12 February 2015
anosognosia and a framework for awareness assessment for rehabilitation purposes. The model

emphasizes (1) the role of on-line error detection in the construction of autobiographical

memories that allow a child to build a self-knowledge of his/her strengths and difficulties;

(2) the multiple components of awareness that need to be assessed separately; (3) the

implications for rehabilitation: errorless versus error-based learning, rehabilitation approaches

based on metacognition, rationale for rehabilitation intervention based on child’'s age and

impaired awareness component, ethical and developmental consideration of confrontational

methods.

History

» Implications for Rehabilitation

« Self-awareness has multiple components that need to be assessed separately, to better adapt
cognitive rehabilitation.

» Using questionnaires and discrepancy scores are not sufficient to assess awareness, because it
does not include on-line error detection, which can be massively impaired in children,
especially those with impaired executive functions.

» On-line error detection is important to promote and error-based learning is useful to allow a
child to build a self-knowledge of his/her strengths and difficulties, in the absence of severe
episodic memory problems.

» Metacognitive trainings may not be appropriate for younger children who have age
appropriate developmentally immature self-awareness, nor for patients with brain injury if
they suffer anosognosia because of their brain injury.

Introduction
Metacognition is the conscious knowledge of one’s own cognitive

Address for correspondence: Agata Krasny-Pacini, Institut Universitaire proc.esse.s as well as t.h ¢ pI’OC,eSSE:S III.VOIVE:d .ln consciously
de Réadaptation Clemenceau-Strasbourg, 45 bd Clemenceau, 67082 momtorln‘g‘ and regulating one’s ongoing ac,:tlons (1. Thus
Strasbourg, France. Tel: +33 671284152, 333882116 47/42. E-mail: ~Metacognition refers to the awareness of one’s own cognition
agata.krasny @ugecam-alsace.fr, agatakrasny @yahoo.com and is used in the context of normal functioning. The concept of

RIGHTS LI N Hiy



Disabil Rehabil Downloaded from informahealthcare.com by 90.6.112.210 on 02/13/15

For personal use only.

2 A. Krasny-Pacini et al.

awareness/self-awareness (or more usually lack of awareness), on
the other hand, is usually used in the context of pathology and
refers to the awareness of one’s deficits, including cognitive
deficits. As such, awareness can be viewed as metacognition
applied to difficulties in cognitive functioning.

Awareness and metacognition have been defined in many ways
and there is little agreement among neuropsychologists, psych-
ologists, developmentalists and education researchers as to the
exact nature and limit of the two concepts. In developmental
psychology, metacognition is thought to comprise metacognitive
knowledge (MK) and metacognitive skills. MK is defined by
Flavell as knowledge about one’s own cognitive strengths and
limitations, including factors that may interact to affect cognition
[2]. The concept of metacognitive skills refers to the voluntary
control of cognitive processes including prediction, planning,
monitoring and evaluation of behaviors.

Many models of awareness and metacognition have been
proposed for adults [3]. Two models of awareness/metacognition
are particularly useful: (1) Crosson’s model [4] that offers a
pragmatic classification of awareness levels linked with efficient
compensation which can be proposed in each level and (2)
Toglia and Kirk’s comprehensive model of awareness after brain
injury [5].

Crosson’s model has a hierarchical structure, although this
hierarchy has never been confirmed empirically [6]. At the base of
awareness is intellectual awareness. Intellectual awareness com-
prises of three sublevels: (a) the basic understanding that a deficit
exists, (b) the recognition of a common thread in the activities the
patient is impaired in, (c) the implications this has. On-line
awareness (also called emergent awareness) refers to the ability to
recognize a problem while performing an activity. Emergent
awareness is crucial to rehabilitation as patients who do not
realize that a problem is occurring will not recognize the need to

Disabil Rehabil, Early Online: 1-15

correct it and/or to initiate compensation. Anticipatory awareness
is the highest level of awareness in Crosson’s model, and is
defined as the ability to anticipate that a problem will occur as a
result of some deficit, and take some action to prevent that
problem occurring.

Toglia and Kirk’s comprehensive model of awareness after
brain injury views the relationship between different aspects of
metacognition and awareness as a dynamic process rather than as a
series of hierarchical levels. It clearly differentiates between
knowledge and beliefs related to one’s self (i.e. metacognitive
knowledge that preexists and is stored within long term memory)
and knowledge and awareness that is activated during a task (i.e.
on-line awareness which Toglia and Kirk define as ‘‘the ability to
monitor performance ‘on-line’, within the stream of action’’) [5].
MK is what one brings to a task, whereas on-line awareness
involves ongoing evaluation of performance within the context of a
task [5,7]. MK and on-line awareness are distinct functions and
have been found not to be correlated in adults with brain injury [8].

Although Crosson’s and Toglia and Kirk’s models offer two
distinct frameworks to study awareness, we argue they are
complementary and that their combined use allows a better
understanding of patients’ difficulties: (1) Crosson’s intellectual
awareness corresponds to the MK of Toglia and Kirk’s model; (2)
Crosson’s emergent awareness corresponds to on-line awareness of
Toglia and Kirk’s model (and comprises metacognitive ‘‘skills’’
from the field of developmental psychology); (3) anticipatory
awareness is the behavioral manifestation of good MK and good
on-line awareness. Hereafter, the terms of awareness and meta-
cognition will be used interchangeably, postulating that they have
the same underlying construct, irrespective of its application to
pathology or to normal functioning. Correspondence between the
models and vocabulary used in developmental psychology are
summarized in Figure 1.

VA
. .
/ \
/ Crosson’s \
. Model ‘
/ \
. .
/ \‘ Toglia and
‘ I Anticipatory awarness I Kirk’s Model Developmental
/ \ Psychology
/ \
L4 ‘\
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/ \
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/ (a) the basic (b) the recognition of (c) the \ g
. understanding common thread in implications *
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Figure 1. Correspondence between Crosson’s and Toglia and Kirk’s model and developmental psychology terminology.
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Impaired awareness/metacognition, sometimes also termed
‘‘anosonosia’’, is a common phenomenon described in children
who have sustained a traumatic brain injury (TBI) [9-11].
However it results from a combination of organically based
unawareness (due to brain injury) and simple developmental
immaturity [11] present in typically developing children as well.
Metacognition is known to be poorer in younger children. Even
typically developing children are not ‘‘fully aware’’: they may
have some basic intellectual awareness about things they cannot
do that their parents can, however they are not able to fully
understand the consequences of their cognitive limitations in
recognizing a problem when it is actually happening, or
predicting a problem will occur as a result of some developmental
immaturity. Children only gradually come to gain awareness over
the entire span of developmental years [11]. This has been mainly
studied in relation to memory (termed meta-memory) in typically
developing children who show gradual development of meta-
memory throughout childhood [12—-16] and in the field of learning
disabilities [17-20]. Nelson and Narens proposed a comprehen-
sive model of metacognition in metamemory [21] where meta-
cognition is described as the interplay between two levels of
information processing (an object-level processing and a meta-
level processing) that interact with feedforward and feedback
control and monitoring loops. A neural description of the model
has been proposed by Shimamura [22].

To the best of our knowledge metacognition in relation to other
cognitive functions, and especially executive function (EF)/
complex task management in daily life, has not yet been explored.
Here we will focus on metacognition for executive functions and
complex task management in children with TBI because EF
deficits are a frequent and disabling consequence of TBI [23,24]
and because TBI outcome is strongly predicted by executive
functioning level [25].

Although metacognition is poor in young children, it has been
shown to be even poorer in children who have sustained a brain
injury [9-11,26-28]. However, to date, objective measurement of
awareness in children with TBI is scarce (see Wales et al. [29] for
a review) and most studies evaluate single metacognitive skills
such as prediction, evaluation and confidence of performance
[30-34]. Conversely, Beardmore et al. reported the use of the
““Knowledge Interview for Children’’ (KIC) [9], a semi-structured
interview related to 12 areas of knowledge about TBI (coma, story
of the accident, brain functioning,...) and 10 potential areas of
difficulty (attention, fatigue, memory, behavior,. . .). Interview of
the child and the parents yields an Awareness Discrepancy Index,
by summing the number of items endorsed by the child’s parents
but rejected by the child. Children reported significantly fewer
problems than their parents and demonstrated extremely limited
knowledge about TBI. The SAND-C (Subjective Awareness of
Neuropsychological Deficits Questionnaire for Children) is a self-
report instrument in which children are required to estimate their
neuropsychological functions [25], however self-report is not
compared to parental judgment and as such is not a measure of
anosognosia if used alone.

Josman et al. evaluated children with TBI in relation to
metamemory [31] and categorizations skills [35] with three types
of self-awareness measures (1) intellectual awareness — termed
general awareness by the authors (e.g. ‘‘have you noticed any
changes in memory?’’), (2) self-prediction (of task difficulty[35],
“‘how many pictures will you remember?”’ [31]) and (3) self-
estimation of performance after the task. General awareness
questions were not fully understood by the children and were
therefore not recommended. Prediction was difficult for both
healthy children and children with TBI, self-estimation was
significantly less correlated with actual performance in brain-
injured children than in typically developing ones [35], and
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children with brain injury overestimated their memory perform-
ance [31]. Similarly, in Hanten et al. [32,33] and Crowther et al.
[34] studies, children who had sustained a TBI had poor
estimation of their memory span and overconfidence in perform-
ance when compared to healthy children and children with mild
TBI [32], suggesting impaired metacognition. The scarce litera-
ture assessing awareness in children with brain injury explores
metacognitive skills such as prediction and evaluation, using
assessments performed in structured, un-ecological environments.
Questionnaires of intellectual awareness (KIC, SAND-C) pro-
posed to date are not domain specific and do not specifically
explore awareness of executive functioning.

The use of metacognitive training is a practice standard in
adults with deficits in executive functioning [36]. Adult meta-
cognitive training programmes, such as Goal Management
Training (GMT) [37] have begun to be used in children[38].
GMT is mostly known for its algorithm ‘‘STOP! — Define the
main task — List the steps — Learn the steps — Do it - Check’’ that
can be used to train specific tasks [39]. However, the full GMT
version [40] is a truly ‘‘metacognitive’’ training in that GMT
encourages patients to think about their cognitive failures, to
identify factors promoting or preventing these failures and to
reflect and monitor how their thoughts may drift away from the
main goal and switch to ‘‘automatic pilot”’. When used alone,
GMT group training [40,41] does not offer a repetitive intensive
practice of EF and monitoring skills, but rather teaches and
prompts the patients to monitor their actions, to detect their
cognitive slips and gain control over their actions, through a
conscious and attention-demanding monitoring of their flow of
thoughts and actions. The relatively short duration of the
programme (7 X 2h of group training in adults, including GMT
theory presentation and group discussions) does not allow
automatisation of monitoring and checking. Rather, it relies on
patient’s awareness of difficulties and ability to actively imple-
ment the GMT algorithm in daily life, under conscious and *‘top-
down’’ control. Therefore GMT in adults relies heavily on a
patients’ awareness. A patient who considers that his/her cogni-
tion is efficient, will not easily engage in such an attention-
demanding programme aimed at improving cognition efficiency
in an effortful way. Awareness (before treatment or acquired
throughout the GMT programme) is a core factor for programme
success. GMT programmes usually enroll patients with mild or
moderate brain injuries with relatively preserved awareness
or integrate an awareness intervention component before the
GMT [42,43].

As young children with brain injuries have impaired awareness
because of developmental immaturity [11] added to the organically
based awareness deficits due to their injury, metacognitive training
programmes such as GMT may not be effective because the core
factor for programme success — awareness — is missing. It is
therefore crucial to evaluate children’s awareness when conducting
a metacognitive training such as GMT. To our knowledge there is a
lack of self-awareness measures for children. Tools used in
metacognition developmental research [17,21,44,45] are not
easily accessible or transferable to the context of rehabilitation
(e.g. use of event-related potentials) [44]. Furthermore, as cogni-
tive rehabilitation of EF aims at understanding and improving daily
life executive functioning in the natural context of the child,
classically used measures of metacognition (Judgments of
Learning — JoL; Ease of Learning judgments — EoL; Feeling of
Knowing — FoK; during a word list learning, in an office-based un-
ecological environment [12-16,21]) are not clinically useful.

The primary aim of this pilot study was to examine the
feasibility of three ways of assessing awareness of executive
dysfunction in children with a TBI during a rehabilitation
programme based on GMT.
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Methods

This awareness study was part of a pilot study that tested an
intervention based on a context-sensitive pediatric Goal
Management Training (GMT) combined with ecological activity
practice. Details and effectiveness of the intervention are reported
elsewhere [38]. Children were taught metacognitive strategy use
through discussion of stories in which story characters experience
cognitive failures. Children were introduced to ideas of how those
may be prevented, and were given practice at applying metacog-
nitive strategies on paper-and-pencil exercises, then on ecological
activities in the rehabilitation centre, and finally on real life
activities at home and school. The programme used a range of
functional, meaningful activities including cooking. The training
was administered weekly, for 15-20h over 4-6 months. Because
of the availability and time required by the intervention for the
children included in this pilot study, it was not judged ethically
possible to include typically developing children. Children
included in the study had sustained a severe TBI at least two
years earlier, had a documented dysexecutive syndrome, including
executive functioning difficulties in daily life as reported by
parents and school staff.

Awareness was assessed using three different measures: two
measures of MK (intellectual awareness) and one measure of on-
line/emergent awareness.

The two measures of MK corresponded to two different levels
of Crosson’s intellectual awareness (Figure 1). The first measure
assessed level (a) of Crosson’s intellectual awareness, i.e. the
basic understanding that a deficit exists. The second measure
assessed levels (b) and (c) of Crosson’s intellectual awareness, i.e.
(b) the recognition of a common thread in the activities the patient
is impaired in and (c) the implications this has.

The first measure of MK (the basic understanding that a deficit
exists) consisted of a discrepancy score using the ‘‘goal manage-
ment training questionnaire’’ [40] translated into French,
simplified and adapted for children (Appendix). This question-
naire, based on the adult GMT questionnaire, is specific to goal
management difficulties and ‘‘goal neglect’” (failure to take
actions to achieve goals despite the intention to do so). It is
however, not validated and has no norms. Because poor reading
skills and vocabulary might have influenced children’s responses,
the questions were read to the child who answered orally. The
questionnaire presents common executive failures that can happen
at home, at school or during leisure activities (e.g. ‘‘Forgetting
something that needed to be done at a certain time, running out of
time because you got too caught up in something that you were
doing, starting an exercise and realising once you’ve started that
you are not doing what was asked . ..””). For each of the 30 items
of the questionnaire, the child had to report if the item was a
problem for him/her. The questionnaire was completed during an
interview with the child without his/her parents, before the
intervention. The trainer provided age-appropriate examples for
the items the child did not understand spontaneously. At the end
of the intervention the same person, who trained the child
throughout the rehabilitation programme, answered the question-
naire as well, based on what she witnessed of the child’s behavior
during the intervention and based on contacts with parents and
school. As the trainer had spent 15-20h with the child, it allowed
her to carefully observe the child’s functioning. The questionnaire
score of MK awareness was obtained similarity to the KIC [9],
from the number of discrepant items between the child’s rating of
the questionnaire and the rating of the trainer. An item was judged
as discrepant if the child responded it was not a problem, or a
minor problem but the investigator thought it was a significant
problem, obtaining a binary response for each item (aware/
unaware). Potentially inversed discrepancies (the child thinking an
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item was problematic while the trainer responded it was not) did
not occur. Items not relevant (e.g. forgetting books in the school
bag, when school bag is not prepared by the child) were excluded,
as well as items the examiner could not judge reliably at the end
of the intervention. The final score was a percentage of ‘‘unaware
items’’ divided by the number of relevant and reliable items.

The second measure of MK (the recognition of a common
thread in the activities in which the patient is impaired and the
implications this has) used stories contained in the pediatric GMT
intervention [38], and was assessed throughout the intervention.
In these stories, characters have a series of daily life problems
related to their executive dysfunction (e.g. putting an essay to
hand in at school into a sports bag instead of a school bag). Stories
are age-appropriate and consequences of the problems are
emphasized (e.g. stress while looking in the school bag for the
essay, feeling upset when finding the essay in the evening while
getting dressed for football, getting a lower mark because the
essay was handed in late . . .), as well as factors that contributed to
the problem (e.g. going to bed late because writing the essay at the
last minute, being in a rush when preparing the school bag and the
sports bag the next day). Use of PowerPoint slides with child
friendly drawings, allowed children to follow the story without too
much pressure on their working memory. The intervention
contained a total of six stories, one every two weeks. At the
end of each story, the child was asked ‘‘Do you think this could
happen to you?’’ and it was followed by a discussion with the
child about personal examples of cognitive failures and slips
(called “‘Oops errors’” in the intervention), implications and
factors that contributed to these ‘‘Oops errors’’, and similarities
with the stories. The awareness deficit score was the percentage of
stories the child thought would never happen to him/her, while the
trainer saw similar events regularly happening to the child,
divided by the total number of stories. A child who acknowledged
that this kind of story could have happened to him/her, but could
not provide any personal examples of similar cognitive failures,
was still considered as being aware on that story (i.e. providing
personal examples was not mandatory to score as aware on
a story).

Emergent (i.e. on-line) awareness was assessed throughout the
intervention by asking the child at the end of each session if s/he
thought the exercise/activity had been difficult for him/her.
Exercises could be office-set paper-and-pencil school type
exercises or complex daily life tasks like real cooking. An
awareness deficit was taken as a percentage of activities judged by
the child as easy while s/he completely failed or required a lot of
help to achieve the goal, divided by the total number of
intervention sessions. On-line awareness assessment was con-
ducted throughout the training, at the end of each session, with a
total of 15 sessions. Children were also asked to identify ‘‘Oops
errors’’ (cognitive slips) s/he had made during the exercise/
activity, to qualitatively assess their on-line awareness.

Because awareness measures (except the questionnaire) were
embodied in the intervention program, throughout the 15-20 h of
training, it was not possible to obtain data from healthy controls
who did not follow the intervention on those specific awareness
measures.

Although this was not intended to be part of the awareness
assessment, we also report here the behavior of children during a
pre-intervention test using cooking, the Children’s Cooking Task
[46,47] (CCT). In the CCT, children have to make a chocolate
cake following a child-friendly photo-cued recipe. Children
repeated the test twice before the intervention (to obtain two
baselines). Children were not asked about their performance on
the CCT because it would have acted as a cue for subsequent CCT
assessments. However as behavior gave the trainer some insight
into children’s on-line awareness through error detection on task,
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and possibly anticipatory awareness on the second attempt to
make a chocolate cake (for second baseline), trainer qualitative
observations are reported.

Results

Five children were initially included in the study. One child (YR)
dropped out after four sessions. Children’s detailed medical
history, neuropsychological assessments and overall intervention
effect can be found in Table 1. All children suffered a severe
dysexecutive syndrome, especially on ecological measures of
executive functions (Children’s Cooking Task and question-
naires). Neuropsychological assessment showed relatively pre-
served or even normal episodic memory (see Table 1 — except for
RK, in story recall which was poor probably due to attention
rather than memory problems) therefore high anosognosia scores
in the stories and questionnaire did not reflect a memory problem.

Feasibility

Our method of awareness assessment showed good feasibility. For
the first measure of MK, all children were able to understand the
31 items of the questionnaire when provided with examples. The
maximum number of items per child the trainer could not reliably
assess at the end of the intervention was two. For the second
measure of MK (stories), children enjoyed GMT stories and could
understand them easily. All stories could have happened to the
children and were relevant. Children could identify no ‘‘Oops
errors’’ in activities they had judged as easy, even when they had
failed the task.

Awareness scores

Awareness deficit scores for each type of awareness are presented
in Figure 2. Higher scores indicate that children are more
anosognosic/unaware, i.e. representing a deficit in awareness.
Lower scores reflect better awareness.

Qualitative data
Child 1: YR

YR was 14. He had sustained a severe TBI at the age of 2.5 years
(collision with a running child); he attended a special school but
was excluded from school for half of the year for behavioral
issues. YR dropped out from the intervention after four sessions.

YR reported none of the questionnaire items as problematic,
despite having been observed making frequent errors, resulting in
a 100% awareness deficit score. As for pGMT stories of the
modules he completed before he dropped out of the study (4), YR
thought the characters must be ‘‘stupid’’ and such cognitive
failures would never happen to him and never gave examples of
personal ‘‘Oops errors’’ in the story discussion, nor did he
acknowledge he made mistakes or errors in the ecological
intervention activities. An example is his performance on the
CCT (Children’s Cooking Task) prior to the intervention: YR
found the correct recipe easily, took a quick look at the ingredients
needed, put all the eggs he could find on the table, all the baking
powder (five packets), added one spoon of chocolate and one
spoon of flour and put it in the oven. At the end of the task, both
the child and the examiner tasted the ‘‘chocolate cake’’ that was
rather a baking powder-flavored omelet, provoking instantaneous
tingling in the mouth. YR said: “‘I didn’t know it was so easy to
make a chocolate cake. But next time I’ll put in slightly more
chocolate’” and wanted to eat the remaining cake. After being
shown that on the same page there were stepwise instructions and
asked if he thought he had followed them, YR looked perplexed
for a moment and said in a defensive voice ‘‘No, I didn’t but I've
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managed well anyway’’. YR made it clear he was not interested in
the training and that he needed no help. However he was very
interested in the module that explained executive function
impairment and spontaneously admitted ‘‘That’s exactly my
problem’’, suggesting some intellectual awareness but then
returned to a contemptuous attitude for the training. Before he
dropped out of the study, YR participated actively in the sessions,
while affirming he participated only because his parents forced
him and that he had no need for it.

Child 2: PB

PB was 11. She was a passenger in a motor-vehicle accident at the
age of 2.5 years with severe brain lesions requiring immediate
neurosurgical treatment. She attended mainstream school with a
part-time school assistant. She had epilepsy absences treated by
carbamazepine. PB was intellectually aware of her impairment on
nearly all items of the questionnaire. Indeed, she understood she
had difficulties with some activities (lowest level of Crosson’s
intellectual awareness) and answered to most items in the
questionnaire as ‘‘big, big problem for me’’, but she seemed
unable to understand the implications of her deficits (highest level
of intellectual awareness). While enjoying the GMT stories very
much (our second measure of MK), PB never acknowledged such
things could happen to her. For example, she recognized she often
forgets and loses important objects (at school, she is late half of
the time because she realizes on her way to school that she did not
take her schoolbag; she does not give forms to be signed by
parents to her mother, who then misses important school
meetings). However these situations did not seem problematic
to PB, and there was no emotional reaction when these failures
were discussed in relation to the stories. PB regularly took
examples of her highly organized mother’s rare executive failures
as an excuse for her own frequent failures: ‘“My Mum sometimes
forgets her bag as well”’. As for on-line awareness, she judged
most of the activities as easy, even when she needed considerable
help to manage them. She never recognized she failed an activity
and it was thus impossible to convince her that the training could
help her. In the CCT, on her first attempt to make a chocolate cake
she forgot the baking powder. On her second attempt, she focused
on not repeating the same error and managed a beautiful looking
cake, containing the baking powder, but this time missing sugar.
While still unable to acknowledge the need to compensate for EF
dysfunction at post-intervention testing, she was reported to have
made significant progress on parental and teacher post-interven-
tion questionnaires (see [38]) and parents were highly satisfied
with the intervention, reporting that she understood her brain
functioning better.

Child 3: CS

CS was 11. She had sustained a TBI when a soccer goal post fell
on her head at the age of 6.5 years, with mainly cerebellar and
right parieto-occipital lesions. She attended a special school and a
mainstream school part-time. Her intellectual quotient was on the
lower limit of normal and she had impaired theory of mind and
language pragmatics described in her previous rehabilitation
reports. CS was aware of most problematic items of the
questionnaire, i.e. basic intellectual awareness. In our second
measure of MK (stories), CS acknowledged all of them could have
happened to her. However her behaviour indicated that she often
simply ‘‘guessed’’ that she was expected to say ‘‘yes, that story
could have happened to me’’ and she could not provide any
personal example of a similar *‘Oops error’’ in the discussion that
followed the stories. She could not evaluate her performance
“‘on-line’” during or after activities, did not express awareness of
““‘Oops errors’” after the tasks and always thought activities were
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Figure 2. Anosognosia/awareness deficit scores for each type of awareness. Higher scores indicate that children are more anosognosic/unware, i.e.
representing a deficit in awareness. Lower scores reflect better awareness. MK: metacognitive knowledge; YR, PB, CS, IP, RK: children’s initials.

easy and that she did well, although she failed or needed much
help on most tasks.

Child 4: IP

IP was 8 at the beginning of the training. A television had fallen
on his head at the age of 5.5 years. He attended mainstream school
with a part-time school assistant. He was diagnosed with
Attention Deficit — Hyperactivity Disorder (ADHD), with symp-
toms that had probably started prior to the TBI. Very protected by
his carers, who confronted him as little as possible with his
difficulties (e.g. managing his schoolbag preparation), he had few
opportunities to notice that he was impaired and lacked know-
ledge about the consequences of his TBI. All three measures of
awareness showed a moderate awareness deficit, with highest
unawareness for on-line awareness. Very few examples of
personal ‘‘Oops errors’” could be obtained from IP and most of
these were not appropriate. On his first attempt to make the
chocolate cake, he used a small coffee bowl instead of the
required salad bowl: after pouring in the sugar, the bowl was full,
however he continued adding the other ingredients until the bowl
was invisible and totally covered under a mountain of flour. He
showed no manifestation of having detected this error and was
very surprised when he looked at the photo of the next step of the
recipe, depicting a half full salad bowl of cake mixture. He also
had difficulty following the recipe steps and missed the step
requiring to stir the mixture until it was smooth. He was very
surprised that, once cooked, the ‘‘cake’” had separated into white-
flour and a black-oily layer. During training sessions, he
alternated from great overestimations of his abilities (‘‘I'm the
most intelligent boy of my class, this exercise is just too easy’’) to
deep self-depreciation (‘‘I can’t do it because I'm just too
stupid’’) and presented strong emotional reactions to his per-
formance, including inconsolable crying when he was failing a
cooking recipe, inappropriate laughing, and rolling on the floor
when he could not find a solution to a problem.

Child 5: RK

RK was 13. He had sustained a motor-vehicle pedestrian accident
at the age of 7. He attended part-time private schooling with a
school assistant part time private lessons. He presented with
severe attention problems. Although 13 at the time of the study,
his parents could never leave him at home alone, he was forbidden

to enter the kitchen as he usually forgot to switch off the gas. RK
was fully aware of his impairments on all three measures. He is
the only child who actually acknowledged the utility of strategies
taught during the intervention and used them to compensate for
EF dysfunction post-intervention. However effects did not transfer
to natural contexts and no change was reported by parents on post-
intervention questionnaires [38]. However he seemed unaware of
his lack of cognitive flexibility. This was illustrated by a cooking
episode at home reported by his parents. He decided to make
finger biscuits (that he had practiced during the intervention) for
his large family. He decided to multiply all ingredients by 5
(which would give over one hundred biscuits), because it would
require 500 g of butter which is the usual size of butter packs
found in shops. His parents tried to persuade him that this would
be too much and that multiplying recipe quantities by two would
suffice. He could not accept it, even though there was no problem
with mathematical skills and he refused to make the biscuits at
home with any other quantity. A whole intervention session
focused on this problem without success.

Discussion

All three methods of awareness assessment showed good feasi-
bility. Apart for one child who presented complete anosognosia on
all awareness measures (YR), children showed relatively pre-
served basic intellectual awareness but more difficulty in the
higher order intellectual awareness and on-line awareness.
Observation of the cooking activity on the CCT allowed an
interesting insight into the children’s awareness and especially
error detection.

Measuring metacognitive knowledge/intellectual
awareness

Many ways of assessing awareness in adults have been described
in the literature (see Ownsworth and Clare [48] for a review).
Intellectual awareness is commonly assessed through discrepancy
scores between the patient and a significant other’s rating on a
questionnaire (e.g. Dysexecutive questionnaire[49], Patient
Competency Rating Scale [50,51], Awareness questionnaire
[52]). Self-report versus test performance is another way of
assessing intellectual awareness. Our approach was a discrepancy
score approach but was close to the self-report versus test
performance approach, as the therapist was the informant, and
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most items judgments were based on children’s actual behavior
and performance throughout the sessions. The questionnaire was
easily understood by all children and, as the informant was the
therapist (taking into account interviews of parents and school
staff), we probably managed to have a more objective informant
report than when parents answer questionnaires alone. However,
the questionnaire was long and items related to the content of the
intervention (Context-sensitive Goal Management Training [38]),
that focused on improving executive functions and prospective
memory. This questionnaire would need to be shortened and
simplified further if applied to cognitive rehabilitation outside
the GMT training context.

Crosson’s levels of intellectual awareness proved useful in
explaining PB’s dissociated intellectual awareness: excellent
awareness of impairments on the questionnaire (lower level of
intellectual awareness) but difficulty in recognizing common
threads between activities she is impaired in (on the GMT stories)
and total unawareness of the consequences of these impairments
(highest level of intellectual awareness) when these were
discussed during training sessions. The difference between the
two levels of intellectual awareness described by Crosson: (1)
knowledge of impairment and (2) implications of impairment is
probably a key issue in research with children. PB could state her
impairments well, but did not see the implications of them — and
thus did not acknowledge the need to compensate for them.

The GMT stories offered the advantage of presenting to the
child both impairment and its consequences in an accessible story,
with a visual support that lowers working memory and language
demands. Through these stories of daily living, we hoped the child
would understand the cognitive failure and its consequences and
use it to recognize how cognitive failures may impact on home,
school and leisure activities. Children found the stories fun and
understood them easily, as opposed to more general questions that
have been used to assess intellectual awareness in children
[31,35]. However, this approach for assessment of awareness
requires intact theory of mind (ToM) skills. First level ToM is
needed to adequately understand how the character thinks and
feels in relation to the situation. Second level ToM is needed to
understand what the character thinks the surrounding characters
are thinking (e.g. a story where a boy forgets the ball he was
supposed to take to a football match with his friends, who become
angry with him). Unfortunately we did not assess ToM in
participants, nor did we ask control questions to check if the
children had sufficient ToM ability to fully understand how the
character is feeling. As children who sustain a TBI can suffer
impaired ToM [53,54], such an assessment should control for
ToM. A way to control for ToM would be to ask the child how the
character is feeling instead of including this information in the
text of the story. For example CS, who was described in her
medical reports as having poor ToM, had difficulty understanding
the stories. She could not give personal examples of similar
events, and struggled to understand how the reaction of characters
in the story related to cognitive failures. She also did not appear to
be aware of the consequences of the cognitive slips. However, she
often answered that ‘‘yes that story could have happened to me’’,
relying on her knowledge that she often does things wrong and she
simply ‘‘guessed’’ what she was expected to say. Therefore, her
story score seemed unrealistically good and therefore unreliable,
probably because of her reasoning and ToM impairment. ToM has
shown to be correlated to self-awareness [55] in adults and must
be assessed if stories are used to assess metacognition. On the
other hand, some authors proposed that metacognition and
awareness reflect ToM about one’s own thoughts [56,57], and
that both rely on the same cognitive ability and common brain
structures [58]. Another problem with using stories to assess
awareness is that the measures can be biased by children’s
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inability to generalize the situations presented to other similar
situations where the same cognitive failure can occur.

On-line awareness
Measuring on-line awareness

On-line awareness is difficult to assess. In the literature several
approaches have been described: (1) think aloud protocols (the
child is told to say aloud everything he/she is thinking [59]); (2)
video analysis of performance where the examiner looks for signs
of error detection (verbalization, non-word exclamation such as
“‘oops!”’, facial expressions, head-shaking, manual gestures) in
the patients behavior [60]; (3) forced on-task verbalization of
error detection (e.g. patient instructed to say ‘‘hit’”’ whenever he/
she notices that he/she made an error) [8]; (4) event-related
potential examination during task [61]. Think aloud and forced on
task-verbalizations are problematic in that they inevitably become
a dual task paradigm and/or a prospective memory task: They
require additional attention allocation to the task of showing the
examiner an error has been detected. Furthermore in both these
approaches, as the patient is informed of being assessed/watched
on his/her error detection skills, s/he is likely to focus on error
detection rather than the task itself, and as a consequence provides
an unecological (and thus inaccurate) measure of error detection
capacity in daily tasks. Conversely, behavioral signs of error
detection probably underestimate error detection, as very early
detected errors and errors with little consequences are unlikely to
be expressed by overt behavior, especially if the patient wants to
appear successful. Event-related potential (ERP) offers an alter-
native way of assessing error detection [44]. Following an error,
an error-related negativity is registered, that has been argued to
correspond to the unconscious (implicit) error detection, whereas
conscious errors are followed by a positive deflexion [44]. This
post-error positivity is reliably associated with decreased on-line
awareness of deficits [62] and was proposed as an electrophysio-
logical indicator of on-line awareness in adults. ERP studies
suggest that a child may have no experience of making an error,
either because s/he truly does not detect errors, or because
implicitly detected errors are not brought to consciousness. From
a rehabilitation point of view, it has consequences as to where to
focus intervention: it seems illogical to try and make children
consciously aware of errors they have not detected ‘‘electro-
physiologically’’, at a basic, unconscious level. From a develop-
mental point of view, it is interesting to note that the error-related
negativity that follows all errors (conscious or not) has been
shown to increase with age, whereas the subsequent positive
deflexion (present only for conscious errors) — marker of on-line
awareness — is stable with age. Although theoretically promising,
ERPs are impractical to use during rehabilitation sessions and will
probably remain a research tool rather than being used routinely
for clinical purposes.

Truly “‘On line’” versus “‘Off-line’’ awareness: prediction and
evaluation of task performance

In our study we tried to find a way of assessing on-line awareness,
without disrupting the ongoing task. Our measure of on-line
awareness (responses to the broad question ‘“Was the task
difficult for you?’’ and post-task error recollection) had the
drawback of requiring preserved memory of performance, as
children were asked the question only after the task. It relied on
post-task evaluation, rather than ‘‘truly on-line’’ error detection
and was therefore rather a measure of ‘‘off-line’’ awareness. The
term ‘‘off-line’’ metacognition/awareness has been proposed by
Desoete [17] in her study of metacognition in math problem-
solving. Off-line metacognition includes both prediction (of
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difficulty, of time required to complete the task) and post-task
evaluation of performance. Emergent/on-line awareness can be
considered to comprise truly ‘‘on-line’’ awareness (error detec-
tion, monitoring of performance during the task) and off-line
awareness (immediately before and after a task). Off-line is
included in on-line awareness because it is activated within the
context of a specific situation or task and involves judgments
about one’s abilities and limitations in relation to the current
situation. Furthermore a complex task such as cooking is a series
of subtasks and therefore predictions, error detection and
monitoring and evaluation are continuously needed throughout
the task: as such off-line awareness is needed throughout the task.

Prediction of performance and anticipatory awareness

The exact distinction between prediction of performance and
anticipatory awareness is unclear in the literature and therefore the
two terms are sometimes used interchangeably. Our view is that
prediction of performance is a skill, which can be prompted and is
cognitive in essence. Anticipatory awareness is the behaviour that
results from spontaneous, correct prediction of task difficulty and
of self-capacity to deal with the task. Anticipatory awareness is
very difficult to capture in an assessment because it is a behaviour
rather than a measurable cognitive function. Anticipatory aware-
ness is expressed when the potential for a problematic situation/
task arises in daily life. All attempts to capture anticipatory
awareness in an office-based interview or assessment are
unecological, because asking the patients how they perceive
their ability in a hypothetical situation provides a prompt for
awareness and assesses intention of behaviour. It does not reflect
actual behaviour in such a situation, in daily life, and in the
patient’s usual environment. Most assessments termed *‘anticipa-
tory awareness’’ assessments are really ‘‘off-line’” prediction
awareness measures (e.g. asking the patients: ‘‘how do you think
your performance on the task might affect your ability to live
independently, work and have fun?’’ [6]; or predicting memory
span [8]).

In our study, none of the three measures of awareness served to
assess prediction or anticipatory awareness. However qualitative
observation of children’s behaviour gave some insight into their
anticipatory awareness, especially on their second attempt on the
CCT. For example PB, who had only very basic intellectual
awareness, could predict she might forget baking powder again
and thus concentrated on adding the baking powder on the
subsequent CCT attempt.

Anticipatory awareness probably has different levels as
suggested by PB: she could anticipate she would forget the
baking powder (lower level of anticipatory awareness, in this case
“‘baking powder-specific’’), but could not generalise this antici-
patory awareness to other ingredients she might forget (higher
level of anticipatory awareness, ‘‘ingredient-specific’’), or to the
anticipation that she may forget not only ingredients but whole
recipe steps, switching on the oven (highest level of anticipatory
awareness), or even more broadly that she is very disorganised
irrespective of the type of task (generalised anticipatory aware-
ness, in other activities such as cooking in general, do-it-yourself,
homework . . .).

Detecting errors on-line and errorless learning

Another issue for our measure was the help given to children on
the tasks. For unfamiliar tasks such as cooking, the considerable
help provided by the trainer probably seemed natural to children
and — with the help received — the task might be perceived as
“‘easy’’. On-line awareness can probably be experienced only if a
patient is allowed to struggle on the task, which was not the case
during the intervention, as our first aim was to train children in
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novel complex task management, and only secondly to assess
awareness. This issue is particularly important as some authors
advocate errorless learning for patients with dysexecutive syn-
dromes [39]. Classically, errorless learning has been used in
patients with memory deficits: Errorless learning is based on the
assumption that explicit memory for errors is impaired, whereas
implicit memory is not, meaning that errors are primed, and so are
more likely to be repeated. In errorless learning instructions, the
aim is to try to prevent patients from making errors during the
learning process. However it has also been proposed to use
errorless learning in patients with a dysexecutive syndrome
without memory deficits. In those patients, errorless learning
is based on the assumption that the error-monitoring system is
defective [63,64], whereas implicit memory is not, yielding a
memorisation of the undetected error. In errorless learning
patients are not given the opportunity to detect their errors
because errors are prevented by the therapist. It is possible
therefore that this could impair the development of on-line
awareness by ensuring success on tasks at all times and offering
no opportunity for the error-monitoring system to be trained/used.
Therefore error-based learning has been proposed to improve self-
regulation in adults with ABI [65]. Error-based learning may be
useful in helping children to develop their on-line awareness
through error detection, but this must be considered carefully and
evaluated for children with severe episodic memory impairments,
who may not remember the error they detected and therefore may
profit more from an errorless learning approach. It would be
interesting to include an assessment of awareness (and especially
on-line awareness) in trials comparing errorless and error-based
learning.

Steps required for correct post-task evaluation

Post-task evaluation was influenced by different factors in our
study, and not only error detection ability. Qualitative analysis of
on-line awareness measures, based on the performance of the five
children on the ecological training activities and on the Children’s
Cooking Task lead us to propose a series of steps necessary for
adequate post-task evaluation (where error detection is only the
first step). Figure 3 presents examples of children’s (real or
hypothetical) verbalisation for each step, corresponding to a
situation where the child is aware. In our view, a child must go
through all the steps to truly experience the difficulty of having
trouble with a task (i.e. on-line awareness). We suggest that to
understand a child’s on-line awareness deficit in rehabilitation,
each required step should be assessed separately (see bottom line
questions in Figure 3).

The consecutive steps are: (1) errors must be detected and
brought to consciousness (see previous section on measuring on-
line awareness); (2) even if the error has been consciously
detected on-tasks, a child may have no memory of having
performed poorly on the task because of episodic memory
impairment (she/he does not encode performance on the task in
episodic memory or does not encode it as an error or cannot
access the memory). Even if an error is detected and remembered
after the task, children may (3) not appraise the consequences/
implications of the errors and therefore not interpret them as
errors (errors with little consequences, or unknown consequences
or corrected errors not being considered as errors) resulting in a
very positive self-evaluation of performance; (4) neglect the main
goal of the task. These last two factors are probably extremely
important in children, as they tend to focus on things that went
right or that were fun, rather than on errors which are thought of
as minor details. All children had so much fun trying to make a
chocolate cake in the CCT, that even totally failed cakes were
given a positive appreciation by the child who made them: IP did
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S correctly?
\\<<' Error remembered? 4,
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Error detected? WO No memory of having
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On-line Can you tell me which Do you think that
verbalisations/ errors you’ve made? error mattered?
behaviour (spontaneous) What are the
Do you remember that consequences of
You .......... (prompted)? forgetting the sugar ?
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I must be more
careful tonight when |
make crepes for my
Dad, as | may make
the same mistake and
miss one of the steps
in the recipe!

Well my chocolate
omelet has an
interesting taste... oh
but that wasn’t the
goal of the task, | was
supposed to make a
chocolate cake!

Awareness:
experience and
memory of having
made an error, that
had consequences,

O

O o

O » [ and compromised
Recognition of \\Q, overall task success,
o common thread in and that may reoccur
this task and other in a similar situation.
[N tasks where the same
Error incorporated \\<<’ type of error may /V
into the general occur? (0]

No awareness that
/V difficulties
Disconnection experienced can
between the error reoccur in a similar
and global situation
appreciation of the (generalization)
ability to perform the
task

appraisal of the task
success/ goal
attainment?

Error underestimated
or denied because not
perceived as being
important

Do you think you might
make the same kind of
error in another activity?
Can you give me an
example?

Have you met your

goal?

How have you done
overall in this task?

Possible assessment/questions to ask a child after the task to evaluate which steps are missing for gaining awareness

Figure 3. On-line awareness steps required to arrive at an adequate post-task evaluation.

not know that not mixing the liquid and the flour would result in
an inedible cake. He could not make a connection between the
cake consistency and his omission of mixing the ingredients
(erroneous appraisal of consequences of the error). YR was
pleased with his ‘‘baking-powder omelette’’, although he
acknowledged he was supposed to follow the recipe steps to
make a chocolate cake (neglect of main goal); (5) for some
children, in spite of adequate recognition of within-task errors,
there is an inability to relate these apparently unique errors to
previous similar experiences, nor to anticipate potential future
situations where the same problems are likely to occur, impeding
the child to generalize his/her on-line experience.

It is worth noting that a child’s evaluation of his/her
performance may be biased by some form of denial (i.e. the
child detects, remembers, correctly appraises the consequences
and places them in the context of the task goal but denies the error
occurred, has consequences). Pure denial is rare in children [11]
but is often the explanation for behaviour that might in fact be
caused by awareness deficits [11]. In Beardmore’s study [9],
emotionally-motivated or defensive denial (operationalised as a
negative/avoidant coping style) was not supported as a contributor
to the child’s poor metacognitve knowledge.

Theory of autobiograpical metacognitive knowledge
acquisition based on on-line experiences

We hypothesize that metacognitive knowledge is constructed
from on-line awareness experiences, that will progressively allow
the child to construct a sense of his/her own cognitive abilities,

through the construction of semantic and autobiographical
memories of task performance and difficulties. In the same way
that children’s development of autobiographical memory [66] is
related to the understanding of their own mental states in the past
[67,68], we postulate that self-awareness is related to the memory
and understanding of on-line awareness experiences in the past.

Let us first take the simpler case of an adult. Dirette [69]
suggests that awareness of cognitive deficits develops through
“‘aha’” moments, particularly in functional activities (e.g. being
aware that one cannot drive from the actual experience of driving,
rather than having been told you cannot drive) and familiar places
(cooking at home rather than in the rehabilitation centre). When
an adult is told that s/he is not able to drive, s/he may gain some
general self-knowledge about his/her driving capacity, however
this will remain a very theoretical knowledge, which we will call
“‘semantic’’ metacognitive knowledge (MK). To be truly aware of
his/her driving difficulty, s/he needs his/her own experience
of performing poorly in driving, with preserved on-line awareness
of making errors to support self-appraisal of driving capacity.
If on-line awareness is intact, it is the actual experience of being
conscious of driving dangerously that will allow him/her to truly
internalise knowledge of his/her driving abilities, make it his/her
own, store the “‘trying to drive’’ episode in his/her autobiograph-
ical memory and acquire MK that has ‘‘autobiographical’
characteristics, including the phenomenological details accom-
panying the experience of having difficulty on the task (e.g.
feeling anxious, hearing the horns).

Young children acquire most MK from adult reminders and
feedback (“‘put it in your schoolbag or you’ll forget it”’, ‘‘you’re
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£
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Semantic intellectual
awareness
e.g.: I've been told | ‘m
disorganized

External /
information

Autobiographical intellectual awareness
e.qg.: | remember the last time | made a cake for
my Dad'’s birthday, | forgot the sugar and the cake
was disgusting — I am so disorganized!

N2

On-line awareness
e.g.: Oops! | forgot to add the sugar to the cake mix!

2

: Younger children

Teenagers/Older children

Task experience

Figure 4. Autobiographical awareness mediated by on-line experience model. We hypothesise that the relative importance of different inputs varies

with developmental age.

very disorganised’’). Eventually a child who has been told for
years that s/he is disorganized (like PB in our study), will
acknowledge s/he is, gaining some basic semantic intellectual
awareness (or semantic MK), by storing the information ‘I am
very disorganised’’ in his/her semantic memory. However this
semantic MK will remain a fact, without a link to an episodic
sense of self.

From a developmental point of view, semantic MK precedes
on-line awareness [2]. With age, children become increasingly
conscious of cognitive capacities, strategies for processing
information, and task variables that influence performance [70]
and have more attentional resources to devote to on-line
monitoring/error detection. As on-line monitoring skill becomes
more efficient, children’s on-line awareness increases and allows
them to be aware of having difficulty with a certain task
(following the steps described in the previous section).
Progressively, memories of correctly appraised performance are
stored in memory resulting in increased MK, that does not rely
solely on what the child knows because s/he has been told by his/
her parents (basic semantic MK) but on his/her own experience,
with all the phenomenological details accompanying this experi-
ence (e.g. feeling anxious when realising school bag is missing,
smelling the burnt cake). Therefore the memories of these
correctly appraised experiences, which the child will truly
remember, will allow full awareness (comprising both semantic
and autobiographical components) and will hopefully be retrieved
and used to anticipate future problems (anticipatory awareness) in
similar situations (see Figure 4). However, because autobiograph-
ical memory matures gradually throughout childhood [66], a
unique experience of failure will probably not be stored or
retrieved as clearly as in adults. Children may recall for example
that they enjoyed cooking, and what they managed well, rather
than remembering their difficulties in planning on-task and the
strategies they used to overcome difficulties.

Conversely, for younger children, most MK will be gained from
external information and their MK will essentially rely on the
“‘semantic’’ awareness (Figure 4). In our view autobiographical

MK/intellectual awareness develops gradually, along with the
development of autobiographical memories, and young children
should not be expected to have complete intellectual awareness.
However, it is worth noting that younger children may still exhibit
anticipatory awareness, based on their semantic MK: They may
not have lived the experience of being impaired (or developmen-
tally immature) on a task, but may rely on what their parents taught
them (‘‘don’t cross the street on your own’’) and on their semantic
general memory (e.g. children do not drive cars).

Our theory could explain the dissociation in the MK scores
in the discrepancy questionnaire score and GMT stories. The
questionnaire assessed basic knowledge of functioning, which can
be qualified as the ‘‘semantic’’ MK/intellectual awareness about
self and was probably mainly acquired by repetitive comments of
adults (parents, teachers . ..). Stories on the other hand, especially
when they elicited pertinent examples of personal cognitive
failures in the autobiographical memory, relied more on
autobiographic MK/intellectual awareness, by cueing the children
on consequences of the cognitive failures and phenomenological
details developed in the story (how the character felt, what were
the circumstances. . .).

Factors contributing to poor awareness in children

It is often said that ‘‘It takes a whole life to know oneself’’,
reflecting that even for adults, being fully aware of one’s strengths
and weaknesses is challenging. Children with brain injury might
have specific deficits that impact on their functioning, but these
are set in the context of (1) having cognitive functions that are
constantly developing, (2) being supported by parents, teachers
and others to carry out new tasks (so not necessarily having the
experience of difficulties) and (3) having limited attentional/
executive resources that make monitoring and reflecting on
performance difficult [70]. Thus it might be said that being self-
aware is a challenge for everybody, but for children it is
particularly difficult and hence for children with brain injury it
is a major problem [9].
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Figure 5. Proposed framework for awareness assessment.

In our study, children’s awareness was influenced by many
factors. For the youngest (IP), a lack of knowledge about his
impairments due to a lack of confrontation probably explained
much of his unawareness. Reassurance and help from parents
assured success on tasks but also contributed to his lack of
awareness. However IP’s emotional responses to failures, suggest
that such a non-confrontational reassurance may not be appro-
priate, even for children as young as 8. Another factor is the type
of activities children are confronted with: for most children, it
appeared obvious that they would be given help if they attempted
to cook a cake and therefore judged the task easy, because adult
help was inherent to the task at their age. For YR, part of his
unawareness was probably due to a denial of his impairment or at
least a wish to hide any difficulty.

Awareness is probably easier to gain for some cognitive
functions than others, and from our data, cognitive flexibility
seemed to be the most difficult cognitive function to gain
awareness of. This was illustrated by RK who showed excellent
awareness on all measures, who frequently talked about his
memory and planning difficulties, but who could not acknowledge
his cognitive rigidity. Questionnaires and stories did not include
aspects of cognitive flexibility and it would be a valuable addition
for further development of awareness assessments in both children
and adults. For example, it would be interesting to see whether RK
would react to a story where a character shows a difficulty with
cognitive flexibility (such as RK’s own relating to quantity of
cooking ingredients). However being aware of one’s own cognitive
rigidity and detecting it on task is, in itself, something that requires
cognitive flexibility; therefore awareness of cognitive flexibility
deficit is probably, by definition, incompatible with such a deficit.

Limitations and recommendations

It is not possible to determine from our data if the children had
more impaired awareness than healthy children, as we did not
include healthy controls with whom to compare awareness scores.

Developmental studies are needed to explore awareness in healthy
children, without which the literature lacks a reference to
normative standards, and degree of awareness impairment in our
clients who suffered a TBI cannot be precisely determined.

Awareness is multicomponential, and different components
have different importance depending on the child’s age (e.g.
autobiographic awareness is not expected before late childhood/
adolescence). Each component should be assessed separately to
truly understand where the child’s foundation of unawareness
deficit lies.

Figure 5 summarises the awareness components that are easily
measurable separately. Real cooking appeared to be a feasible, fun
and ecologically valid way for studying on-line awareness (please
refer also to Figure 3). Prediction and evaluation are important to
assess but also to practice and should be included during activities
at school and at home (refer to Ylvisaker [11] for details). For
intellectual awareness, stories seem a particularly well-suited
assessment because (1) children find them fun; (2) children
understand them easily; (3) drawings lower working memory
demands; (4) consequences and factors contributing to cognitive
failures can be included in the story and elicit awareness of them.
The story format however does not appear to be appropriate for
children with severe reasoning or ToM deficits. Brain storming
about personal examples of cognitive failures elicited by stories (or
by another support including questionnaires) allows one to
determine whether children rely on semantic awareness, autobio-
graphical awareness or both for their responses. The remember/
know paradigm and explicit requirement to provide phenomeno-
logical details can be used to differentiate between autobiograph-
ical and semantic awareness (see [66,71] for details about the
paradigm referring to autobiographical memory). Assessing
anticipatory awareness remains a challenge but is most likely to
be valid during ecological activities at home, school or during
rehabilitation activities using real life settings and activities such as
cooking, without prompting and without explicit knowledge of the
child of being assessed.
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So far metacognition in children has been mostly explored in
meta-memory research. As EF are the main problem for
independent daily living, ‘‘meta-EF’’ studies (and especially
“meta-EF’’ in ecological settings) are urgently required before
engaging children and teams in clinical and research programmes
of metacognitive strategy training that rely on awareness, which
may be recommended for adults but whose appropriateness for
different stages in childhood are not yet established.
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Appendix

Adapted Goal Management Training questionnaire
for children

Does it happen to you...

Walking into a room and forgetting what it was that you had come
for?

Finding that you do not have time to stop and think?

Forgetting something that needed to be done at a certain time
(e.g. calling someone, taking your medication, go to your sports
lesson, a TV programme that you wanted to watch)?

Making a mistake because you were not thinking about what you
were doing at the time?

Not remembering where you had got to in a task/an exercise at
school?

Spending too long searching for things (e.g. school bag, keys, shoes)
because you do not remember where you put them?

Finding that you have done things in the wrong order?

Feeling that others expect too much from you?

Losing track of time?

Running out of time because you got too caught up in something that
you were doing (e.g. spending time tidying your desk at school and
not finishing a test on time)?

Having difficulty making decisions?

Daydreaming rather than thinking about what you were doing?
Having problems organizing your time (e.g. arranging in which
order to do your homework, not finishing a test on time, not giving
yourself enough time to get somewhere, being late)?

Keeping making the same mistakes (e.g. when using a computer,
doing a math exercise at school or building a construction)?
Having to go back to get something that you had forgotten to take
with you?

Not thinking something through before acting?

Starting an exercise and realising once you have started that you are
not doing what was asked?

Avoiding thinking about a problem because it just seems too
complicated?

Sometimes feel that you do not know where to begin in order to
carry out a task (a school assignment, a construction,
homework . . .)?

Does it happen that you read the instructions at school too quickly
and fail the exercise because of that?
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Do you manage to estimate how long a task will take you before
starting it? (e.g. tidying your room, going to a friend’s house to fetch
school work, solving a math exercise)

Do you manage to estimate how difficult an exercise is before
starting it?

Do you sometimes feel that things go too quickly for you and that
you do not manage to keep up?

Do you sometimes find that you have not been listening
to important information that your teacher or parents were telling
you?

Is it difficult for you to think about, or to do two things at the same
time?

Do you manage to prepare your school bag alone without forgetting
anything?

Do you sometimes forget if you have done something (e.g.:
feeding your pet, closing the entrance door, finishing your
homework)?

Self-awareness in children 15

e Do you sometimes forget important things you had to do and do some-
thing else instead? (e.g. go on the computer for 10 min and find out
one hour later that you forgot to do your homework)

e Do you sometimes feel there are too many things, too much
information in your head and that you do not manage to deal with
them?

e Do you sometimes find that your brain wanders away from what you
are doing?

e Do you sometimes feel that you know how to carry out an exercise
or a task, but once you are doing it, things get mixed up in your
head?

This is a translation of the French questionnaire used in the study [38].
All items relate to the content of the intervention (Context-sensitive
Goal Management Training), that focused on improving executive
functions and prospective memory. The questionnaire has not been
validated and needs further adaptations if used outside the context of the
intervention.
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1. Introduction

ABSTRACT

Background: Executive function (EF) impairment is a major predictor of overall outcome after traumatic
brain injury (TBI). TBI severity is a factor of poor outcome, but most studies include a majority of children
with mild and moderate TBI. The aims of this study were to estimate EF impairment after severe
childhood TBI and to explore factors predicting EF outcome. The secondary aim was to compare recovery
trajectories by age-at-injury groups.
Methods: This was a prospective longitudinal study of children with severe TBI who were tested for EFs
by performance-based tests and questionnaires at 3, 12 and 24 months.
Results: Children with TBI (n=65) showed significant impairment in working memory, inhibition,
attention and global EF, with little or no recovery at 24 months. For flexibility and performance-based EF
score, children were impaired at 3 months only and showed normal scores by 12 months. No impairment
was found in planning. At 3 and 24 months, Glasgow Coma Scale score and parental education predicted
global EF. Coma length was not a significant predictor of outcome. Age at injury predicted progress in EF,
but the relationship was not linear; children 10-12 years old at injury showed better outcome than older
and younger children.
Conclusions: EFs are impaired after severe TBI in childhood. The relationship between age at injury and
outcome is not linear. Relying on only performance-based EF tests can underestimate EF impairment.
© 2016 Elsevier Masson SAS. All rights reserved.

(GCS) score <8. Most TBI cases are mild, and the prevalence of
severe TBI is not precisely known. The annual incidence of

Childhood severe traumatic brain injury (TBI) is usually
defined as a TBI with initial or lowest Glasgow Coma Scale
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hospitalized TBI is estimated at 74/100,000, of which 17% is
estimated to be severe [1].

Executive functions (EFs) represent a collection of related but
distinct abilities that allow people to both engage efficiently in
intentional, goal-directed, problem-solving actions [2,3] through
conscious and effortful processing [4] and adapt to new, complex
situations in the real world [2,5]. The Diamond developmental
model of EFs [6] includes 3 core EFs: inhibition [including

Please cite this article in press as: Krasny-Pacini A, et al. Executive function after severe childhood traumatic brain injury - Age-at-injury
vulnerability periods: The TGE prospective longitudinal study. Ann Phys Rehabil Med (2016), http://dx.doi.org/10.1016/
j-rehab.2016.06.001
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inhibitory control (behavioral inhibition), usually simply called
“inhibition,” and interference control (selective attention)],
working memory and flexibility. Inhibition enables one to
selectively focus on a stimulus, suppress attention to other stimuli
and resist interference [6]. Inhibition is extremely difficult for
young children [6], with very rapid progress in inhibition up to
5 years of age [2], less rapid between age 5 and 8 and then slowed
but continued progress during childhood and adolescence
[7]. Working memory (WM) involves holding information in mind
and mentally working with information no longer perceptually
present [8,9]. Infants of only 9-12 months can update the contents
of simple information. However, being able to hold many things in
mind or perform mental manipulation develops more slowly and
shows prolonged developmental progression [10]. Cognitive
flexibility represents being able to change perspectives and
requires inhibiting a previous perspective and loading a different
perspective into WM |[6]. Flexibility builds on inhibition and WM
and comes later in child development [11]. By age 4.5-5 years,
most typically developing children perform simple flexibility tasks,
but only at 7-9 years of age can children switch flexibly on a trial-
by-trial basis. From these 3 core EFs, higher-order EFs are built,
such as reasoning, problem-solving and planning, which develop
later, around age 12 [12], although these skills exist and develop
during early childhood as well [2].

EFs are often impaired after TBI [13,14] and affect a number
of outcomes including academic achievement [15-17] social
cognition [18], vocational outcome [19] and the ability to live
independently. The level of executive dysfunction is related to
the severity of injury and younger age at injury [20-22]. TBI in
children takes place in the context of ongoing cognitive
development, so in addition to disrupting current abilities, TBI
may interrupt or affect skills that are still developing or that will
develop in the future and therefore may have more unpredict-
able consequences than adult TBI that occurs in a mature brain
(see Anderson for a review [23]). The relationship between age
at injury and outcome is complex and the literature suggests
that it is not linear [24,25]. TBI sustained at an earlier age is
prone to generalized delayed adverse outcomes when cognitive
functions have not yet been developed at the time of injury, but
the outcome may be even worse when the function is at a
rapidly developing stage [26] at the time of injury. Anderson
et al. compared intellectual, executive and behavioral outcomes
after focal injuries across 6 age-at-injury groups (congenital to
late childhood injuries) and found patterns of impairment that
varied across domains, which suggests that different stages of
brain development may be critical for different functions
[24]. The authors found that EFs were better for 10-12 age-
at-injury children than younger children, but children aged 3-6
at injury performed better than those aged 7-9 at injury
[24]. Crowe et al. found that for intellectual ability (IQ), children
injured in middle childhood (7-9 years) demonstrated poorer
outcome [18] than their older and younger peers. Because the
relationship may not be linear, the evidence is contradictory,
some studies showing increased risk of impairment with early
age at injury [24,27,28] and others finding no age-at-injury
effect [15,20,25,29].

The aim of this study was to estimate EF impairment after
childhood severe TBI by a prospective, longitudinal, 2-year follow-
up of children with severe TBI and to explore factors predicting EF
outcome. Secondary aims were to (1) analyze differences in
component EF development after TBI over time; (2) analyze
differences when the outcome is based on questionnaires or
performance-based tests only; and (3) compare recovery trajecto-
ries across age-at-injury groups, testing the hypothesis of greater
vulnerability when TBI occurs during a rapid cognitive develop-
ment stage.

2. Patients and methods

All children consecutively admitted to the pediatric neurosur-
gical intensive care unit of University Necker Enfants Malades
Hospital between January 2005 and December 2008 within the
first 6 hr after TBI and meeting the inclusion criteria were invited to
participate in the study and followed up prospectively over 2 years.
Children in this study constituted the TGE cohort (i.e., severe
childhood trauma). Inclusion criteria were age 0-15 years, severe
accidental TBI defined as GCS score <8 and/or an Injury Severity
Score [30] >16. We excluded children with no vital signs on
admission, non-accidental head injury, or previous history of
diagnosed neurological, psychiatric or learning disability. The
study was approved by the local ethics committee and parents
gave their informed written consent to this observational study. At
the initial acute phase, data were collected on lowest GCS score and
coma duration. After acute care management, survivors were
assessed at 3, 6, 12 and 24 months.

Demographic and environmental data collected included
parental education level (graduation from high school or not),
and language(s) spoken at home (French exclusively, or other
language/bilingual). EFs were evaluated by a series of paper-and-
pencil EF tests and more “ecological” EF questionnaires completed
by parents.

Given the large age range at testing (0-17 years), performance-
based tests covering the whole age range were not available, so not
all children were administered the same tests (see Table 1). Tests
were selected for this study based on a large administration age
range, adequate psychometric properties and previous use in
children with TBI. The description and psychometrics of tests and
questionnaires are in supplemental data 1.

For ecological EF questionnaires, we used the Behavior Rating
Inventory of Executive Functions (BRIEF) questionnaire [31,32] and
the attention subscore of the Child Behavior Checklist (CBCL)
[33]. The BRIEF yields subscales of components EF (e.g., inhibition,
working memory) as well as a Metacognition Index (MI) and a
Behavioral Regulation Index (BRI). MI and BRI may be interpreted
together as the BRIEF Global Executive Composite score. Higher
scores correspond to increased EF difficulties in daily life.
Questionnaires were obtained for only children whose parents
could understand and read French.

All scores (from questionnaires and performance-based tests)
were transformed into Z-scores for comparison and to compute the
following composite scores: (1) 5 EF component scores, one for
each main core executive function of the Diamond model [6]
(inhibition, attention, WM and flexibility) and one for a higher-
order EF, planning (see Table 1 for the tests used for each EF
component score); (2) the performance-based EF score (mean of all
performance-based test scores [from Table 1; i.e., all tests
excluding the questionnaires]); and (3) a global EF score. The
global EF score was the mean of (a) the performance-based EF
score, (b) the BRIEF MI and (c) the BRIEF BRI. The performance-
based EF score offered an objective performance-based measure of
EFs excluding biases due to subjectivity in questionnaire rating.
However, because paper-and pencil EF tests underestimate EF
difficulties and especially daily life and behavioral difficulties, we
used the global EF score, which included the ecological behavioral
measures of EFs with the BRIEF indexes, to have a more sensitive
and ecological score of global EF impairment. The global and
performance-based EF scores were computed for only children >3
years old at assessment because only one test could be
administered before age 3 and therefore these scores would not
have been accurate.

Age at injury was not used as a continuous variable, because
previous research suggests that its relationship with recovery is
not linear, some age-at-injury groups being more vulnerable.

j.rehab.2016.06.001

Please cite this article in press as: Krasny-Pacini A, et al. Executive function after severe childhood traumatic brain injury - Age-at-injury
vulnerability periods: The TGE prospective longitudinal study. Ann Phys Rehabil Med (2016), http://dx.doi.org/10.1016/



http://dx.doi.org/10.1016/j.rehab.2016.06.001
http://dx.doi.org/10.1016/j.rehab.2016.06.001

G Model
REHAB-1023; No. of Pages 9

A. Krasny-Pacini et al./Annals of Physical and Rehabilitation Medicine xxx (2016) XxX—XXx 3

Table 1
Executive function (EF) tests used to construct EF component Z-scores.

Executive functions

Inhibition Flexibility Attention

Planning Working memory

Stroop Test!? Interference score
(child version: age 12-16;
adult version: >16)

NEPSY-1“ Statue subtest
(age 3-12)

Wisconsin Card Sorting test>,
percentage of perseverative
errors (age 8-89)

NEPSY-14 Design Fluency
subtest (age 5-12) (age 5-12)
Total no. of trials in Lussier
Tower of London’ (age 7-17,
used age >13 in our study)
BRIEF®~1° flexibility subscale
(age 5-18)

BRIEF®~'0 inhibition subscale
(age 5-18)

NEPSY-14 Visual Attention
subtest (age 3-12)

NEPSY-14 Auditory Attention

CBCL'! Attention subscale
(preschool version age 1.5-5;

NEPSY-14 Tower test (age 5-12) Children’s Memory Scale®®
Attention/Concentration
Index (age 5-16)

Lussier Tower of London:

no. of successes (age 7-17,

used age >13 in our study)

BRIEF 8-'° working memory
subscale (age 5-18)

BRIEF 3-1° planning subscale
(age 5-18)

school version age 6-18)

Note: Details and description of performance-based tests are in supplemental data 1. BRIEF, Behavior Rating Inventory of Executive Function, parental form; CBCL, Child

Behavior Checklist.
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Stroop-M_Vanier.pdf [cited 2015 Dec 3].
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Children were divided into 5 age-at-injury groups, the first 4 based
on age groups previously used in research on age-at-injury effects
[24,34], on the basis of neuroscience developmental data [35-37]:
0-2, 3-6, 7-9, and 10-12 years. A fifth group (13-15 years at
injury) was necessary because our sample included a larger age
range than previous research.

2.1. Statistical analysis

All analysis involved use of IBM SPSS Statistics 21. P < 0.05 was
considered statistically significant. The few outliers (1 per score on
all assessment times and 2 for coma length) were trimmed to 3 SDs
from the mean for analysis. Injury variables and outcome variables
were analyzed for normality by the Kolmogorov-Smirnov test and
quantified analysis of skewness and kurtosis divided by their SE
(1.96 criteria). Normality analysis revealed that coma duration and
GCS score were non-normally distributed (skew toward shorter
coma duration; skew toward higher GCS score and significant
kurtosis), so a dichotomized version of these variables was created
to meet the assumptions of the general linear model: coma
duration <7 versus >8 days and GCS score <6 versus >7. For all
covariance analysis, covariates included sociodemographic cha-
racteristics (language spoken and parental education) and injury
severity characteristics (dichotomized coma duration and GCS
score). These covariates were based on previous literature
reporting their importance and Spearman correlations with the
global EF score in our sample (see supplemental data 2).

Scores of children with TBI were compared to norms by the one-
sample t test to detect whether mean Z-scores differed significant-
ly from the normal population. A repeated-measures ANCOVA was
used to assess whether scores changed over time. Multivariate
analysis of covariance (MANCOVA) was used to explore outcomes
for the 5 component EFs, across the 3 assessment times.

Differences in age-at-injury groups in covariates were tested by
chi-square test. Age-at-injury effects were explored by two-way
mixed repeated-measures ANCOVA to examine change in the
global EF score and EF component scores by time and age-at-injury
group. Recovery in the global EF score was assessed by the
difference in Z-scores between 24 and 3 months to indicate the
progress of children rather than how close to norms they were at
24 months post-injury. ANCOVA was used to explore differential
recovery trajectories for this progress score for the 5 age groups,
followed by planned repeated contrasts. For the 0-2 year group,
only 2 children were old enough to be tested at both 3 and
24 months, for calculation of an EF progress score, so this age group
was not considered in this analysis.

Effect sizes for ANCOVAs were calculated by using partial n
squared (n%) and interpreted by Cohen’s guidelines as small, 0.01;
medium, 0.06; and large, 0.14.

Hierarchical multiple regression was used to analyze factors
affecting outcome in the global EF score by entering in step 1,
socio-demographic characteristics (language spoken and parental
education); step 2, injury-severity characteristics (dichotomized
coma duration and GCS score); and step 3, age-at-injury group
dummy variables, with the oldest group used as the reference.
Missing values were excluded list-wise.

3. Results
3.1. Participants

We included 81 children at the acute stage of TBI between
January 2005 and December 2008; 16 children died during acute
care, which left 65 children at 3 months. Among the 65 children,
11 were <3 years old at 3 months post-injury, so a reliable global
EF score could not be computed. Among the older children, 2 were
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Table 2

Demographic and injury severity characteristics for children with traumatic brain injury (TBI).

Demographic variables

Gender: boys; no. (%)

Age at injury (years): mean = SD (range)

No. of children in each age at injury group:
0-2/3-6/7-9/10-12/13-15

Language spoken at home (n=64)": French/other or bilingual, no. (%)

Country of origin of parents (n=58): France/at least one parent from another country, no. (%)

Parental education (n=63)": under/above high school graduation, no. (%)

TBI medical and severity characteristics
Glasgow Coma Scale score (GCS), mean =+ SD (range)
GCS score dichotomized (<6; >7), no. of children (%)
Coma duration (days), mean + SD (range)

Coma duration dichotomized (<7; >8 days), no

(%)

TBI immediate outcome
Admitted to a rehabilitation center after acute care: yes/no, no. (%)
Performance intelligence quotient (IQ) at 3 months post-injury, mean + SD
Verbal IQ at 3 months post-injury, mean & SD
Total IQ at 3 months post-injury, mean =+ SD

43 (66%)
8.1+4 (3 months to 14 years 11 months)

13/12/16/10/14

37 (58%)/27 (42%)
29 (50%)/29 (50%)
34 (54%)[29 (46%)

6.7+1.41 (3-9)
26 (40%)/39 (60%)
6.6+4.83 (1-23)
46 (71%)/19 (29%)

54 (83%)/11(17%)
83.1+16
88.0+19
85.2+18

¢ Data missing (n=1 for language spoken, n="7 for country of origin, n=2 for parental education); 1Q: intelligence quotient.

Table 3
Performance-based EF and global EF Z-scores and BRIEF T-scores at 3, 12 and 24 months post-injury.
Z-scores 3 months 12 months 24 months
No. Mean 95% Cl No. Mean 95% Cl No. Mean 95% Cl
Global EF score® 52 —0.47" —0.67 to —0.26 54 —0.26' —0.45 to —0.08 58 —-0.34 —0.54 to —0.13
Performance-based EF score® 52 —0.36" —0.56 to —0.16 54 0.05 —0.13 to 0.23 58 -0.11 —0.31 to 0.08
T-scores
BRIEF BRI 28 57 53-61 34 57 53-62 35 58 53-63
BRIEF MI 28 55 50-60 34 55 51-58 35 55 51-59
BRIEF GEC 28 56 52-61 34 56 52-60 35 57" 52-61

BRIEF: Behavior Rating Inventory of Executive Functions; MI: Metacognition Index; BRI: Behavioral Regulation Index; GEC: Global Executive Composite Score.

" Significantly different from norms, P < 0.05.
" Significantly different from norms, P<0.001.

¢ Children <3 years old at assessment time were excluded from analysis, because few tests could be administered to this age group, thereby leading to an inaccurate

composite score.

in a minimally responsive state, which precluded any cognitive
assessment. At 12 months post-injury, 1 child was lost to follow-
up, for 1 child the parents withdrew consent, and 9 children were
still under age 3. All remaining children could be tested by then. At
24 months, 2 more children were lost to follow-up, and 3 were still
under the age of 3. Characteristics of included children are in
Table 2.

3.2. Comparison with norms and change over time

The performance-based EF score and global EF Z-scores and
BRIEF T-scores are in Table 3, and EF component Z-scores are in
Fig. 1. Performance-based EF test scores and corresponding
questionnaire subscale scores used to construct composite scores
(see Table 1) were not correlated for flexibility and inhibition, were
moderately correlated for working memory (r = 0.40 at 3 months
tor=0.50 at 24 months, P = 0.03 and 0.003, respectively) and were
correlated only at 3 months for planning (r = 0.40, P = 0.045) and
attention (r = 0.40, P = 0.049).

Patients did not differ from the norms for planning at any
assessment time but did differ for the global EF score and the
attention and working memory scores at all times (P < 0.001).
Performance-based EF score differed significantly from norms only
at 3 months.

Performance-based EF score changed significantly over time
[F(2,86)=4.48, P=0.014, nf) =0.09], with significant pairwise
Sidak-adjusted comparisons showing a difference between 3 and
12 and 3 and 24 months (P < 0.001) but not 12 and 24 months.

Global EF score improved between 3 and 12 months [Huynh-Feldt
F(1.64, 91.2) =6.35, P=0.03, 7]?) = 0.12; Sidak-adjusted compari-
son P=0.01], but the change between 3 and 24 months was not
significant (P=0.09). BRIEF indexes differed from norms at all
assessment times. Changes in BRI and MI over time were not
significant. Detailed scores for BRIEF subscales are in supplemental
data 3.
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Fig. 1. Executive function (EF) Z-scores for children with traumatic brain injury by
assessment times compared to normal values. Note: significance for attention at
24 months should be interpreted with caution because the distribution was bimodal
and violated normality assumptions. Whiskers are 95% Cls. *P < 0.05; **P < 0.0001.
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3.3. Effect of demographic and injury characteristics on EF
components

With Roy’s largest root, MANCOVA revealed a significant effect
of parental education [#=0.15; F(4,111)=4.07, P=0.004] and
assessment time [6=0.11; F(4,112)=2.98, P=0.022] on EFs.
Attention was removed from the MANCOVA because its distribu-
tion was binomial at 24 months and violated the assumption of
normality. Follow-up ANOVA revealed significantly worse scores
on all EFs for children whose parents had a lower than higher
education level [F(1,114)=5.62 for flexibility, 5.53 for planning,
15.06 for WM, 6.44 for inhibition (all P < 0.05,and WM P < 0.001)].
Planned simple contrast revealed that flexibility scores signifi-
cantly improved between 3 and 12 months (P = 0.034) and 3 and
24 months (0.007), and repeated contrast revealed no significant
change from 12 to 24 months. Scores did not change for other EFs.

3.4. Age-at-injury effects

The age-at-injury groups did not differ significantly in
demographic and severity factors (see supplemental data 4),
except for parental education, which was significantly lower for
the 7-9 group than other groups (P = 0.03).

3.4.1. Age-at-injury effects on the global EF score

Two-way mixed repeated measures ANCOVA was used to
examine change in global EF score by times and age-at-injury
group. All covariates made a significant contribution, as denoted by
a time x coma duration interaction [F(2,90)=11.01, P < 0.001,
nf) =0.20], with a main effect of GCS score [F(1,45)=6.85,
P=0.012, 77% =0.13] and parental education [F(1,45)=5.61,
P=0.022, 7% = 0.11].

We found a significant time x age-at-injury group interaction
[F(8,96) = 3.65, P =0.001, r]f) = 0.23]; however, none of the planned
contrasts was significant. Although graphically, at 24 months, the
10-12 group seemed to have significantly better global EF score
than the other groups (see supplemental data 5), the main effects
of age-at-injury group were not significant by ANCOVA.

3.4.2. Age-at-injury effects on component EF
We found no time x age-at-injury group interaction. The age-
at-injury effect was not significant.

3.4.3. Age-at-injury effects on overall EF progress

We found a significantly large effect of age-at-injury group on
amount of EF progress [F(3,38) =4.10, P = 0.01, nf, = 0.25]. Planned
repeated contrasts revealed that children injured at age 3-6
recovered similarly to those injured at age 7-9 (Fig. 2), but children
injured at age 10-12 recovered better than those injured at age 7-9
and at age 13-15 (difference in Z-score progress=0.71,
P=0.003 and 0.65, P = 0.006, respectively). The 13-15 age group
at injury seemed to show nearly no recovery.

3.5. Model predicting EF scores at 3, 12, 24 months and amount of EF
recovery over time

Sociodemographic characteristics alone did not significantly
predict EF outcome; however, when combined with GCS score, the
model accounted for 36% of the variance in EF at 3 months and 23%
of the variance at 24 months. At 12 months, we found a trend for
GCS score to predict outcome.

Regarding improvement over time, the regression model
showed that longer coma duration and age 10-12 at injury
predicted good EF progress between 3 and 24 months. Detailed
results of the regression models are in Table 4.
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Fig. 2. Mean progress in global EF score between 3 and 24 months by age at injury.
Whiskers are 95% Cls.

4. Discussion

Children showed significantly impaired WM, inhibition, atten-
tion and global EF after severe TBI. For flexibility and performance-
based tests in general, children were impaired at 3 months only
and EF improved to reach scores in the normal range by 12 months.
We found no impairment in planning at any time. GCS score and
parental education predicted global EF at 3 and 24 months. Age at
injury predicted progress in EF, but the relationship was not linear,
with children aged 10-12 at injury showing better outcome than
older and younger children.

4.1. Strength of the study

This was a prospective longitudinal study including a large
group of children with severe TBI. Larger cohorts of childhood TBI
published to date usually include heterogeneous samples of
children with a range of TBI severity; children with severe TBI are
usually few in number as compared to the rest of the sample (42/
330 [38], 50/132 [17], 18/54 [20], 13/40 [39], 33/122 [27], 14/59
[40], 13/40 [25], 33/63 [21], and 23/87 [41] with severe TBI).
Furthermore, most studies focused on a restricted age range. Larger
samples of severe TBI (n = 118) [42] did not assess EF and were not
prospective studies, with an important selection bias (toward very
severe injuries and inclusion of children hospitalized in an
intensive rehabilitation department).

Children in our study were 0-15 years old and were included
prospectively immediately after uniformly severe TBI. The
prospective longitudinal nature of our study allowed for capturing
positive outcomes as compared with retrospective studies that
included patients in rehabilitation only [15,42]. To our knowledge,
this is the largest study prospectively assessing EF in children with
severe TBI. The disadvantage was the lack of uniform EF measures
across the sample, which is the main reason for the age restriction
in other studies. Nonetheless, the use of a global EF score allowed
for comparing children who had different tests. Using both
performance-based EF tests and ecologically valid questionnaires
to assess EF, the global EF score was likely representative of true EF
impairment, also taking into account impairment observed in
everyday life.

Finally, our sample was representative of the TBI population in
the Paris region, because we did not exclude children whose
parents did not speak French, in contrast to other studies [38]. This
factor did not allow for obtaining questionnaire data for the whole
group; however, all children could be tested at least on
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Table 4

Model predicting global EF score at 3, 12, 24 months and amount of EF recovery over time.

Model step statistics

Predictor statistics®

F Sig. AR? Sig Standardized beta t P value
EF at 3 months model
Step 1 5.83 0.006 0.21 0.006
Step 2 5.89 0.001 0.15 0.012
Parental education’ 0.26 2.14 0.037
GCS' 0.34 2.89 0.006
Step 3 3.27 0.008 0.10 0.894
Parental education’ 0.37 2.50 0.017
GCS' 0.31 2.38 0.023
EF at 12 months model
Step 1 1.68 0.198 0.07 0.198
Step 2 291 0.032 0.14 0.027
GCS 0.27 1.99 0.053
Step 3 1.64 0.153 0.01 0.916
EF at 24 months model”
Step 1 2.63 0.081 0.09 0.081
Step 2 3.85 0.008 0.14 0.013
Parental education 0.29 2.23 0.030
GCS 0.38 3.04 0.004
Step 3 2.77 0.013 0.09 0.207
GCS' 0.34 2.68 0.01
Amount of EF recovery over time model
Step 1 0.27 0.767 0.12 0.767
Step 2 2.34 0.071 017 0.019
Coma duration” 0.45 2.96 0.005
Step 3 3.40° 0.06 0.20° 0.013
Coma duration’ 0.46 333 .002
Age at injury 10-12 0.46 2.93 .006

Note: Step 1: socio-economic characteristics (language spoken and parental education); step 2: injury severity characteristics (dichotomized coma duration and GCS); step 3:
the 3 age-at-injury group dummy variables, with the 13-15 years at injury group used as a reference and excluding the 0-2 age-at-injury group from analysis.
Directions of findings: The greater the GCS score, the better the global EF score. The longer the coma duration, the better the EF progress between 3 and 24 months.

" Significant at 0.05.
¢ Only predictors reaching a significance level of P< 0.05 are reported.

P Children in the 0-2 years at injury group were excluded from the regression analysis of the 3 and 12 months and recovery over time models because of too few children
old enough to be tested. By 24 months, 10 children aged 0-2 at injury could be tested (aged >3) and the group was included in the regression model, resulting in 4 age-at-
injury dummy variables, compared to a fifth (13-15 years at injury reference group).

standardized tests. Some non-French-speaking and low-education
parents likely have more difficulty applying for help and
understanding counseling regarding their child because of
language restrictions than do other parents, so these children
should not be excluded from trials.

4.2. EF tests

Performance-based EF score significantly improved at 12 and
24 months as compared to 3 months, with no residual difference as
compared to norms. This finding is consistent with previous
reports that children’s scores on performance-based EF tests
improve over time [40,43]. However, interpreting reported
improvements in performance-based measures of EF is difficult
because better scores may be related to recovery or increased
practice with the tests. The whole purpose of EF tests is to prevent
lapses into automaticity and promote conscious, novel and
effortful processing [4,44], so the scores at 12 and 24 months
may not be reliable because the requirement of the novelty of EF
tests for significant demands on EFs [4,44-47] was not met.
Furthermore, in the Vriezen and Pigott [48] study, performance-
based tests underestimated the child’s level of executive function-
ing as compared to questionnaires of daily EF, perhaps because of
the highly structured nature of standardized assessment in
performance-based tests. Use of a matched control group would
have controlled for the practice effect, whereas comparison to
norms cannot conclude on the recovery or practice effect on the
performance-based tests.

In contrast to performance-based EF tests, BRIEF questionnaires
produced no recovery, which agrees with studies reporting no

improvement in EFs (measured by BRIEF) during the first year after
TBI [38]. The major limitation of questionnaires, which was
obvious in our study, is the need for parents to read and understand
the language. The other important limitation of questionnaires in
general is the subjectivity in rating, partly affected by emotional
and personality factors: for example, a lack of awareness of the
child’s difficulties may lead parents to underestimate the EF
impairment, whereas a request for help or seeking recognition of
impairments may lead parents to respond more negatively, thus
overestimating the child’s impairment. Furthermore, parents may
respond inconsistently to the questionnaire items. In the BRIEF
questionnaire, these last 2 biases are controlled for by a negativity
and an inconsistency score that screen for unreliable responses.
Another issue with EF questionnaires is that their scores usually
correlate poorly with scores for most EF tests — paper-and-pencil
tests [48,49] or ecological tests [50] - and determining whether
they measure the same construct is difficult, although this is a
well-acknowledged problem with EF evaluation in general [51].

When using the global EF scores that integrated both
questionnaires and performance-based scores, our findings were
somehow in between, because we found a trend toward
improvement between 3 and 24 months, although it did not
reach significance. These results confirm previous concerns about
EF performance-based tests’ validity and promote their use
combined with questionnaires. The significant improvement we
found between 3 and 12 months but not between 3 and 24 months
is not surprising: it confirms Babikian and Asarnov meta-analysis
showing initial good recovery followed by an absence of age-
expected progress, thereby resulting in lower Z-scores [13] at
longer-term follow-up.
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4.3. Component EF evolution over time

Ewing-Cobbs et al. [26] found that children tested at 1 to 2 years
post-injury performed worse on measures of inhibitory control and
working memory but not measures of cognitive flexibility as
compared to controls. Our findings are similar, with important
recovery for flexibility over time but persistent inhibition and WM
deficit at 24 months post-injury. Similar to the Ewing-Cobbs [26]
and Anderson [40] studies, flexibility was quite robust to the TBI
effects, with rapid significant recovery across assessments and no
significant deficit by 12 months post-injury. Because inhibitory
control and WM undergo rapid development during early
childhood but flexibility has a relatively flatter developmental
trajectory, Ewing-Cobbs and colleagues interpreted this finding as
supporting the idea that skills in a rapid stage of development are
more vulnerable to the TBI effects. Our study may support this view.
A large meta-analysis also found the largest effects on WM [13].

Similar to other studies, we did not find impaired planning
[40]. This skill is thought to emerge later, around 12 years of age
[52], and therefore deficits may not be clearly apparent before that
age. A meta-analysis found large effects on planning becoming
apparent only after 24 months [13] post-injury, but overall, the
children in the included studies were older than in our study.
Because 60% of the children in our study were <12 years old by the
24-month testing, a longer follow-up may have allowed for
detecting significant impairment with increasing age. Another
explanation could be the lack of sensitivity of the tests used [53],
although this is unlikely because our planning score also included
tests other than the NEPSY-1 tower, which has questionable
psychometrics.

In this study, attention was impaired as compared to norms at all
assessment times. Our results are consistent with the Babikian and
Asarnov meta-analysis, finding impaired attention after childhood
severe TBI [13], although other studies reported opposite results
[20,27,39]. Attention is a complex construct, involving different
types of attention, so the limited number of performance-based
tests used in past studies may not have captured attention deficits.
Indeed, some of the tests used in previous studies may have offered
a poor reflection of attentional skills (e.g., forward digit span only
[39,40]). In our study, performance-based tests of attention were
combined with a more ecological measure of everyday attention,
which probably led to a more sensitive reflection of attentional
deficits experienced after severe TBI, as was suggested in previous
research [27]. To support this interpretation, we re-ran the analysis
without including the CBCL attention subscale and found no
attention deficit as compared to norms. Again, the lack of sensitivity
of performance-based tests is an on-going concern in attention and
EF research [38,54,55].

4.4. Age at injury

Some studies had restricted age ranges (1-7 [20,25], 3-6 [41],
0-6 [15], 12-17 [29] years) and found no age-at-injury effects,
whereas other studies using larger age-at-injury ranges found an
effect both for general intellectual ability [24,27,34,56] and EF
[24]. Previous research often assumed that age effects are linear,
that is, younger age at injury leads to poorer outcomes. However,
the literature has now shown the child’s step-wise maturation of
the brain, with critical maturational periods [57-59], separated by
less rapid development periods, so a linear relation between age at
injury and cognition is unlikely.

Crowe et al. [34] found that the 7-9 age-at-injury period is the
most vulnerable to adverse outcome after brain injury as compared
to younger and older ages at injury but also found better recovery
for the 10-12 age-at-injury group (better processing speed and
performance 1Q), which is consistent with our results of the best EF

recovery for the 10-12 age-at-injury group. Visual inspection of
progress (Fig. 2) indeed seemed to show very little recovery in the
7-9 age-at-injury group. The Crowe et al. study did not have a 13-
15 age-at-injury group for comparison: in our study, this group’s
recovery seemed very close to that of the 7-9 age group.
Nonetheless, their progress was significantly worse than for the
10-12 age group. After age 12, higher-order EF develops, such as
planning and higher-order attention, and frontal lobes show
important myelination during adolescence. Therefore, the 13-15
age group may have been more vulnerable to brain injury because
of rapidly developing EF skills at the time of injury. Unfortunately,
most studies do not include large age ranges, and adolescents have
rarely been compared to younger age-at-injury groups. Overall, our
results seem to support age at injury as an important predictor of
executive functioning after severe childhood TBI but with a
nonlinear pattern of vulnerability. These results support the theory
of increased vulnerability of the child’s brain during rapid EF
development, or more precisely, that when a cognitive function is
not in a rapidly developing stage (10-12 group), EFs are less
vulnerable to the adverse effects of severe TBI. Adolescence may
represent another high-risk group for adverse outcomes.

4.5. Predictors of EF outcome

Our study used a simplified dichotomous measure of socioeco-
nomic status by parental education. The effect of socioeconomic
status confirms earlier literature [41,60] finding better cognitive
performance associated with a more- than less-educated home
environment. Parental education affected all components of EF,
especially WM, and was a significant predictor of EFs at 3 and
24 montbhs.

In our study, longer coma duration did not predict poor
outcome after severe TBI. Progress in global EF score was
significantly greater with longer coma duration, because of lower
global EF score at 3 months in children with longer coma length
(P=0.026) but similar global EF score at 24 months (P =0.84),
thereby resulting in mathematically larger differences between the
2 assessments. As such, the effect of coma duration on progress
was somehow artificial. The Babikian and Asarnov meta-analysis
also found the largest recovery for children with the most severe
TBI who had the most impaired scores at initial assessments [13].

Most studies have associated GCS score <9 (severe TBI) with
poor outcome [15,20,61], but most compared children with mild
and moderate injuries to those with severe TBI. GCS score can
predict outcome after TBI on a range of dependent variables [61],
including general intellectual skills [15,34], EF [20,40] and
mathematics skills [15]. Our study showed further that among
children with severe injury, GCS score <6 is a significant predictor
of worse executive functioning immediately after injury (3 months)
and at 2 years, as compared to GCS score 7-9.

Overall in our sample, high GCS score, high parental education
and age at injury 10-12 (i.e., probably during less rapid brain
maturation) predicted better EF at 24 months. Only age at injury
(10-12 group) predicted amount of EF progress between 3 and
24 months post-injury, when the artificial effect of coma duration
was removed.

4.6. Recommendations

The literature published so far shows a lack of consistency in
how EF components are conceptualized and assessed
[13,20,28,39,41]. Future studies should aim at selecting tests that
are validated measures of EF. Ecologically valid tests, such as the
BRIEF questionnaire, should be included, because performance-
based tests alone tend to underestimate EF impairment. Because of
language barriers with questionnaires, the combined use of
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performance-based and ecological tests with strong psychometric
properties would contribute greatly to the field [50,62,63]. The
issue of the retest effect in EF tests remains an important concern
for the interpretability of results, and future research should
encourage the development of parallel forms of ecological EF tests.

4.7. Study limitations

The main limitation of the study is the heterogeneity of tests
used to construct the composite scores because of the heteroge-
neity of the population (large age range, which did not allow for
using the same tests in the whole sample, some tests not suitable
before age 5 years, non-French-speaking parents) and this could
not be overcome at the time of the study. The second main
limitation is the lack of a control group: relying on norm-
referenced tests of EFs and comparing the TBI group scores to
norms instead of using a prospective control group may have
underestimated EF difficulties and not allow for controlling for
retest effects. Massagli et al. [61], who compared the magnitude of
impairment in a cohort of children with TBI using both methods,
found that using population norms underestimated impairment as
compared to using controls. Similar findings have been reported in
other causes of acquired brain injury, with a difference magnitude
of up to 1 to 2 SD [64]. Furthermore, norms were available for
individual measures, not for the composite scores. Finally, tests
and questionnaires were used to represent different EFs on the
basis of previous publications and clinical practice, but consensus
is lacking about which test or questionnaire represents which EF,
especially when combining questionnaire and performance-based
tests whose scores are correlated only weakly in the literature.
Previous studies of cohorts have chosen and/or combined tests
without clear empirical justification as well, and a current practice
in clinics is to combine questionnaires and performance-based
tests to grasp a better view of a patient’s EF.

We did not have a measure of pre-injury functioning and
therefore could not include pre-injury factors in our analysis, but
pre-injury factors such as cognitive reserve can mediate the effects
of TBI [40,56]. Also, the measure of family environment variables
was approximate, with only parental education included, rather
than measures of family functioning, which has been found crucial
in TBI outcome [41,65].

Since the study has been performed, guidelines have been
published regarding valid outcome measures recommended for
childhood TBI [66], which could be used in future studies. At the
time of the study, few tests of EFs were available in French. EF
impairment may have been underestimated because of the
insufficient discriminant and construct validity of the NEPSY-1
[67,68]. Finally, a number of children were assessed with
performance-based tests only, because their parents were not
sufficiently fluent in French or because the BRIEF questionnaire can
only be used after age 5. Performance-based EF tests are known to
underestimate EF impairment, so the overall EF impairment in our
study was probably underestimated, especially in the youngest age
groups. However, children whose parents do not sufficiently
master the French language are an important and challenging
population for clinicians, and future studies should make all
possible efforts to integrate them in longitudinal studies, despite
assessment difficulties.

5. Conclusions

EFs are impaired after severe TBI in childhood. Flexibility and
planning seem quite robust to the TBI effects, but impaired WM,
inhibition, attention and global EFs are persistent at 24 months
post-injury. Longer coma duration did not seem to affect EFs in our
sample, but parental education was an important predictor of EF

recovery. Ewing-Cobbs’s hypothesis of greater vulnerability of the
developing brain during phases of rapid development is supported
by our results, with children age 10-12 at injury (corresponding to
a relatively stable phase of cognitive development) showing better
progress from 3 to 24 months, regardless of their impairment at
3 months, than other children. Relying on only performance-based
EF tests can underestimate EF impairment, and our study confirms
concerns about the ecological validity of usual EF tests.
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Background: Aphasia following a stroke is a frequent and disabling condition that decreases quality of life.
The use of gesture has been proposed as a way to enhance aphasia recovery.

Objective: We aimed to explore whether 2 types of gesture interventions could improve communication
in individuals with severe aphasia.

Keywo'rds: Methods: This was a pilot study performed at home in routine care by an outreach team. The study had a
?Phi“S'a controlled double-blind single-case experimental design (SCED): a controlled multiple baseline design
Gt;St:Jere across 3 participants and 2 behaviors (gesture and naming). Three male patients with stroke-induced

severe chronic aphasia, non-functional perseverative speech and severe associated impairments
underwent a passive gesture intervention, in which participants watched movies selected for their
intensive use of gesture, and an active gesture intervention, in which they actively practiced gestures by
using visual action therapy. The main outcome measures were naming score, gesture score and
nonverbal subscale score of the Lillois Test of Communication, with 3-month follow-up.
Results: In all 3 participants, gesture interventions improved the ability to gesture a list of words (Tau-
U=0.38-0.67 for combined gesture intervention effect) and increased nonverbal communication
activity. Benefits were maintained at 3-month follow-up.
Conclusions: Mute films that use intensive nonverbal communication may be a useful add-on to speech
therapy for individuals with aphasia. Improving naming in severe and chronic aphasia may not be
feasible, and more effort could be devoted to improving gesture-based and nonverbal communication.
© 2020 Elsevier Masson SAS. All rights reserved.

Intervention
Speech therapy
Single-case experimental design

1. Introduction

Aphasia following a stroke is a frequent and disabling condition
that decreases quality of life. A number of approaches have been
proposed to treat aphasia, with currently no consensus [ 1], but the use
of gesture has been proposed as a way to enhance aphasia recovery
[2]. In this approach, gestures are used to facilitate spoken output but
also to compensate communication activity. Compensatory commu-

* Corresponding author at: Institut universitaire de réadaptation Clemenceau-
Strasbourg, 10, avenue Achille-Baumann, BP 80096, 67402 Illkirch cedex, France.
E-mail address: agatakrasnypacini@gmail.com (A. Krasny-Pacini).
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nication relies primarily on symbolic gestures that express some type
of meaning [2] (e.g., hand shaped as a house, use of objects or actions
such as a glass/drinking, familiar actions such as thumbs up [3]) and
has shown strong benefit in people with aphasia [4-6].

Hence, training gestures in aphasia may result in better
effectiveness of communication in everyday life by:

e enhancing the use of meaningful gestures to increase the
comprehension of speech;

o facilitating spoken production;

e more generally promoting the use of nonverbal communication
skills.
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However, whether this communication may be achieved in
individuals with severe aphasia, associated with apraxia (which
hinders gesture production) and executive dysfunction (which
hinders efficient planning of discourse and inhibition of meaning-
less gestures and spoken productions), is unknown.

The combination of observation and practice of gestures (e.g.,
visual action therapy [VAT]) [6] seems an effective approach [8],
but the mere observation of an action (e.g., on a videoclip) may
enhance word production [9]. The aim of the study was to explore
whether 2 types of gesture interventions — (1) a passive gesture
intervention in which individuals only watch movies selected for
their intensive use of gesture and nonverbal communication (e.g.,
Charlie Chaplin) and (2) an active gesture intervention in which
individuals actively practice gestures by using VAT — can improve
communication in people with stroke-induced severe chronic
aphasia by improving meaningful gesturing ability, naming
ability, and nonverbal communication skills.

2. Methods

We included 3 individuals > 18 years old who presented
ischemic left-sided stroke and chronic (onset > 3 years) aphasia-
related severe communication disability, defined as a complete
inability to communicate with the physician at medical visits,
without the help of proxies. Inclusions were concurrent (i.e., all
participants started baseline at the same time). There were no
exclusion criteria.

The study was a pilot study performed at home in routine care
with a controlled multiple baseline design across 3 participants
and 2 behaviors (gesture and naming). The first phase was a
baseline measurement without specific intervention (but non-
specific time with therapist), and the 2 following phases were
gesture intervention phases applied in a balanced order (Table 1).

Phase length was determined by a restricted Marascuilo-Busk
procedure [10], with the restriction of at least 5 measures per
phase [11]; that is, phase changes for each participant were
selected at random among k = 5 possible times, so that each phase
had a minimum of 5 measures and maximum of 10 measures, with
the restriction of never having the same phase length for
2 participants (to respect the staggered sequential introduction
of intervention in single-case experimental design [SCED]). In this
procedure, the number of participants (N) must be less than k. The
higher the difference between k and N, the more permutations
(=k!/(k-N) !) and the more power to detect a significant change at
P> 0.05.

Target behaviors were measured every other intervention
session. In each phase, participants had 4 to 5 individual
intervention sessions of 35 to 45 min weekly in their home with
one of the 2 speech therapists conducting the study. Phase length
was determined after 5 points of baseline were obtained. The
patients were not blinded to the content of each phase, but they
were blinded to the study hypothesis and to the fact that only the
second and third phases had a specific content in relation to their
aphasia.

2.1. Target behaviors

At each measurement, patients had to name (target behavior 1)
and gesture (target behavior 2) a set of 12 words (e.g., key, snake,
glass, to dig, to color, to mix) previously identified as impossible to
name (no spoken production) that were selected at random from a
list of 100 words administered before the study. The content of
each set was patient-specific and remained the same throughout
the phases. Gestures were scored as 0, no gesture produced; 1,
gesture initiated but without meaning; 2, expressive gesture but

Table 1
Baseline and intervention description.

Baseline
No specific aphasia training but time with therapist of same intensity (45-min
sessions) as specific intervention administered in the following phases.
During baseline, therapists spent time with participants, using materials not
targeting aphasia but rather other cognitive functions: nonverbal logic
(Logix™), mental flexibility and spatial reasoning (Tangram), visuo-spatial
representation (Connect 4)

Passive gesture intervention
Watching mute films with the therapist (45-min sessions). The films were
selected for the intensive use of gestures and facial expressions of their
characters: mute movies (Charlie Chaplin, Buster Keaton), pantomimes
(Mime Bizot), stories using sign language. In every session, different types of
films were shown, to keep participants interested. Therapists did not
intervene during movie screening, unless the participant asked something. At
the end of the sessions, therapists asked participants questions to keep them
engaged in the activity (e.g., Did you understand the movie? Are there
gestures you could use? How did you like the movie?). None of the words of
the repeated measures was represented in the movies

Active gesture intervention
Visual action therapy, in which participants are trained to make gestures
using cards and real-life objects (a telephone, a hammer, an eraser) in a
progressive and structured protocol published by Helm-Estabrooks [7]. All
items from the original Helm-Estabrooks protocol were used, as was half of
the 12-word set. It was expected that the intervention would generalize to the
untrained items of the 12-word set

imprecise; and 3, precise and expressive gesture that can be easily
understood. Naming was scored as 0, no spoken production; 1,
inappropriate spoken production; 2, semantic or phonemic
paraphasia; and 3, correct naming. With each measure based
on 12 words, the gesture and the naming score could vary from
0 to 36. An increase in scores meant that the individual was
improving. The scoring was based on a video recording of the
participant, visualized in randomized order. Hence, assessors
were blinded to intervention phase when scoring. Two assessors
independently scored 20% of measures for each participant and
each phase, to calculate the inter-rater reliability of the scoring
system.

2.2. Other measures

The Boston Diagnostic Aphasia Examination naming score and
the Lillois Test of Communication (LTC) [12,13] - nonverbal
subscale (a PACE-like assessment in which individuals have to
make the assessor discover the picture they are looking at by using
any form of communication). The LTC, routinely used with French-
speaking aphasic patients, is a standardized assessment of
functional communication with adequate inter-rater reliability
that assesses most aspects of communication activity (motivation
to communicate, body language, etc.). These measurements were
administered 4 times:

before baseline;

after the first gesture intervention;

after the second intervention;

3 months after the end of all interventions (follow-up).

This last measure aimed at testing maintenance of the effect
and further included a supplemental measure of target behaviors
(12-word gesture and naming).

The interventions and evaluation were performed in partici-
pants’ homes. The study conformed to the Helsinki Declaration.
Participants gave their written informed consent. Procedural
fidelity was measured based on video recording the sessions by
a speech therapist who did not participate in the session.
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2.3. Data analysis

Data analysis was performed with both visual aids (using
https://manolov.shinyapps.io/Overlap/) and statistical methods
adapted to single-case experimental designs: randomization tests
[10] based on permutations for the overall effect of the
interventions for all participants and Tarlow’s Tau-U [14] for the
individual effect of the interventions for each participant.
Regarding the individual effect of the interventions for each
participant, the following were compared:

e baseline versus cumulative effect of both gesture interventions;
e baseline versus first gesture intervention;
o first gesture intervention versus second gesture intervention.

With number of measures at baseline < 7, the Tarlow Tau-U
method may fail to detect even high degrees of trend. For this
reason, in case of significant results, we checked whether Tau-U
effect sizes were maintained if a systemic baseline correction was
used for phases of length of < 7 (i.e., using a conservative and over-
correcting approach correcting for even non-significant trends).
The randomization test was performed with the EXPRT Package
[15] using a within-cases comparisons of means, following a
restricted Marscuilo-Busk procedure [10].

3. Results

The 3 participants included were males with at least 4 years’
post middle cerebral artery ischemic stroke and presenting a right-
sided hemiplegia, severe apraxia and severe communication
disability due to aphasia (Aphasia Severity Rating Scale=0 for
all) but also due to executive dysfunction. All were under
continuous intensive on-going speech therapy since their stroke

Table 2

(2 to 4 sessions weekly). Other characteristics of the included
participants, phase length and interventions order are in Table 2.

Procedural fidelity checklists indicated 83% correct implemen-
tation of the intervention. Inter-rater reliability of target behaviors
was good (correlation of 0.92 for gesture scores and 0.94 for
naming scores).

The gesture interventions improved the ability to gesture a list
of words and increased nonverbal communication activity in all
participants (Fig. 1 and Supplemental data 1). Active gesture
intervention was more effective than the passive intervention for
gestures in both participants who began with the passive gesture
and for naming in participant 3 (see Fig. 2).

For participant 3, naming visual analyses (Fig. 2) suggested a
non-monotonic trend toward improvement of baseline, and
baseline correction seemed necessary, even if the trend was not
detected as significant using the Tarlow method. Using the
conservative baseline correction proposed by Tarlow, overall
gesture intervention (passive + active interventions taken togeth-
er) suggested a statistically significant inverse effect (i.e., worsen-
ing in performance [baseline corrected Tau-U=-0,479;
SE =0.259; P=0.009]). The participant did not show worsened
naming scores, as documented by increased level (i.e., mean scores
of a phase, represented by the horizontal dotted line) between
baseline and gesture intervention, but naming showed a more
pronounced improvement during baseline than during gesture
interventions. The 2 other participants did not show changes in
naming (Supplemental data 2). Boston Diagnostic Aphasia
Examination naming scores remained unchanged (0 for participant
1, 28-35 for participant 2, 66-72 for participant 3).

Overall, statistical tests using randomization tests showed that
the combined effect of both gesture interventions tended to
improve gesture expression abilities (P =0.067) but not naming
ability (P=0.53). Gesture interventions improved the ability to
gesture a list of words and increased nonverbal communication

Characteristics of participants, phase length for each participant and intervention order.

Participant 1

Participant 2 Participant 3

Age, years 65

Time since stroke, years 6

Aphasia Severity Rating Scale 0

BDAE naming score pre- 0
intervention

71 43
8.5 4
0 0
33 72

Communication

Deficits associated to the right-
sided hemiplegia, severe apraxia
and severe aphasia

Baseline (A)*

Content
Phase A length
Number of measurement points”

First specific intervention (B)?
Content
Phase B length
Number of measurement points®

Second specific intervention (C)?
Content
Phase C length
Number of measurement points®

Limited to 3 perseverative words,
including “yes/no” code
understandable only to familiar
persons

Aspecific time with therapist
10 sessions
5

Passive gesture intervention
12 sessions
6

Active gesture intervention
16 sessions
8

Correct use of yes/no. Short sentences,

with mainly perseverative non-
functional content (e.g., “I know
everything,” repeated 20 times during
each medical visit)

Seizures
Behavioral and cognitive dysexecutive
syndrome (with severe apathy)

Aspecific time with therapist
14 sessions
7

Active gesture intervention
16 sessions
8

Passive gesture intervention
10 sessions
5

Some naming ability but no
functional communication
(perseverative use of single
words), good nonverbal
abilities (2 SD above data for
severe aphasic patients; Fig. 1)
Behavioral and cognitive
dysexecutive syndrome (with
disinhibition and impulsivity)

Aspecific time with therapist
12 sessions
6

Passive gesture intervention
18 sessions
9

Active gesture intervention
16 sessions
8

BDAE: Boston Diagnostic Aphasia Examination.
@ For clarity of statistical comparisons and because gesture interventions were applied in a randomized order (and therefore differed among patients), the letters A, B, C
refer to the order in which phases are compared: A refers always to baseline, B the first specific intervention irrespective of its content and C the second specific intervention

regardless of its content.

P Target behaviors were measured every other intervention session.
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Fig. 1. Evolution of gesture and nonverbal communication scores over time, across participants and across phases. Colored squares and circles represent gesture raw scores.
Rectangles represent the Lillois Test of Communication nonverbal subscale scores (TLC-NV): yellow, blue, red and green rectangles represent the nonverbal score of the three
participants included in the study at baseline, after passive gesture intervention, after active gesture intervention and at follow-up; purple rectangles represent the typical
nonverbal scores of a sample of severe aphasic patients based on Darrigrand et al. [ 13]; orange rectangles represent the typical nonverbal scores of healthy controls, extracted
from LTC normative data. Error bars are 1 SD. Maximum gesture score is 36 and maximum LTC-NV score is 30. Vertical lines indicate phase changes (i.e., change in
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Fig. 2. Evolution of naming score across phases for participant 3.

activity (although the latter cannot be confirmed statistically
because of the small number of measurement occasions related to
LTC administration time: 90 min). Benefits were maintained at 3-
month follow-up.

4. Discussion

To our knowledge, this is one of the few SCED studies that used:

a controlled, double-blind design;

e with an adequate baseline and control for time with the
therapist;

o that monitored treatment fidelity;

o adequate target behavior was explored for inter-rater reliability

based on video recordings of participants, scored in random

order.

This study meets all current standards for SCEDs [11]. Choosing
phase length for a participant at random is recommended in SCEDs
butis rarely done, but it considerably improves the methodological
rigor of single-case research. The study limitation is that the
Marscuilio-Busk procedure may have had insufficient power [k !/
(k-N) !'=60 possible permutations] to statistically show an
intervention global effect by the statistical randomization test.
Higher power would have been achieved if the design had allowed
for randomly selecting longer baselines (i.e., longer than 10 mea-
sures), allowing more k possible starting points and therefore more
permutations. However, in SCEDs, both the therapist and patient
spending more time in baselines and less in the intervention is
challenging. A future direction for SCED research could be to collect
longer baselines while training the patient on another patient-
relevant function unrelated to the intervention being tested. Here,
the baseline was a non-specific time with the therapist, but it
would have been better to use it for relevant training (e.g.,
attention, executive functioning training). Nonetheless, the SCED
design was strong and shows the feasibility of conducting research
with small samples, especially with patients who are often
excluded from clinical trials because of the numerous associated

deficits even though they represent those most needing innovative
effective interventions.

A number of statistical procedures are now available to interpret
SCED data, but all have limitations. The presence of improvement
trends in baseline scores is a major issue, as illustrated by participant
3’s naming scores, which showed a more pronounced improvement
during baseline than during passive gesture intervention. A
reasonable interpretation of this result is that naming showed a
practice effect that probably reached a ceiling by measurement time
9 (session 18), followed by a lack of further improvement with the
gesture intervention. This finding suggests that the participant
improved more with the non-specific baseline intervention content
than with the gesture interventions. It raises the issue of
improvements unrelated to intervention such as time spent with
the therapist. Participant 3 was young, single and quite isolated
(lived in a village and was unable to drive). Likely spending time
with motivated young speech therapists played a more significant
role in improving the participant’s scores than the content of the
intervention itself. In this study, time with the therapist was the
same during all phases, which is a methodological strength and
allowed for detecting this non-specific, statistically significant effect.

Nonverbal modalities may be used as verbal facilitators or
learning enhancement to improve verbal communication or as a
communication strategy to improve total communication [16]. The
latter is supported by our study, because gesture scores and LTC
nonverbal scores improved, whereas the former is supported by
the results for participant 3 only for whom active gesture
intervention showed significant gains in only naming. Previous
research has shown that gesture training alone has non-significant
effects on verbal production and should be combined with verbal
training, which is probably why the intervention did not have the
expected effect on naming [2].

Participants’ ability to gesture words improved more with the
active gesture intervention based on VAT as compared with
watching mute films. All 3 participants had apraxia, which has
been shown to predict the comprehensibility of gesturing
regardless of aphasia severity [17]. Apraxia may have prevented
participants from benefiting from the passive intervention, but the
repetitive step-by-step use of gestures in VAT enabled learning of
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gestures in the presence of apraxia. This suggestion supports
growing evidence for the use of gesture in treating aphasia [16,18],
use of gesture training protocols [2] (here VAT) and the need for
intensive treatments (here weekly sessions) [1]. However, to
achieve better results, other modalities of training (e.g., drawing,
music) should be included. On-going studies should confirm that
multimodal approaches (as opposed to Constraint-Induced Apha-
sia Therapy limited to spoken modality) are the most effective for
patients with severe aphasia [18].

Participant 1, who had started with the passive intervention,
showed improved gesture scores and nonverbal communication
just by watching movies, although this improved further with VAT.
Watching mute films, which use intensive nonverbal communica-
tion, may constitute a useful add-on to speech therapy for aphasia,
because movies allow for more ecological use of communication
(as opposed to VAT, which requires more artificial imitation of
gestures). Generalization to spontaneous discourse is a major
challenge in aphasia rehabilitation [2]. The use of films may
enhance this generalization because it is closer to the natural
situations of communication, which is key in gesture treatments
[19]. Future studies could explore the effectiveness of this
approach as an add-on to speech therapy.

Improving naming in severe and chronic aphasia may not
always be feasible, and more effort could be devoted to improving
gesture-based compensatory communication and nonverbal
aspects of communication.
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