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SUMMARY

This thesis reports the outcome of an evaluation of an online preventive course for
adolescent children of parents dealing with mental iliness or addiction. The evaluation
integrates the clinical perspective, the perspectives and experiences of patients and
providers, the judicial and ethical perspectives and the service utilisation perspective.
The data for this thesis was collected by means of a randomised controlled trial. Addi-
tional data were collected for a study evaluating methodological issues with the ser-
vice utilisation of youth in need of mental health care. The first step of the study en-
tailed the recruitment and enrolment of the offspring (in the 16-to-25-year age group)
of people with psychological or addiction problems. Maastricht University in close
collaboration with the Trimbos Institute (the Netherlands Institute of Mental Health
and Addiction) and nine mental health institutions® carried out the recruitment. Sever-
al online and offline recruitment strategies were used to reach the target population.
After recruitment, enrolment took place, and professionals from the nine mental
health institutions carried out screening. The second step was the random allocation of
the participants to either the Kopstoring course or a six-month waiting list control
group. After these steps, baseline and follow-up measurements were taken to collect
data for the research in this thesis.

The first part of this thesis includes chapters that report the analysis of the data col-
lected as outlined.

Chapter 1 discusses the relevance of the thesis, its aims and objectives and the meth-
odologies used. The severity and size of the problem is most likely underestimated in
the Netherlands, and the prevalence of children dealing with parental mental illness is
probably high. It is important to address the problem’s size in addition to its nature.
Studies have repeatedly shown that a child who has been exposed to a parental psy-
chiatric disorder or addiction is at increased risk (genetic, biological and psychological)
of developing the same (or a comparable) condition. Interventions for this at risk group
have been developed. However, most of them have a family focus or even focus solely
on the patient, that is, the parent. This thesis focuses on an intervention for the ado-
lescent offspring of the patient and includes adolescent children (aged 16-25 years) of
patients with mental illness or addiction problems. The aim of the thesis is to evaluate
the Kopstoring course from different perspectives. Therefore, we perform a multiper-
spective evaluation that includes clinical effectiveness, participants’ and providers’
expectations and experiences, judicial and ethical perspectives and methodological
perspectives.

* GGNet, Mindfit (until recently, Dimence), GGZ Oost Brabant, Ypse (until recently, Reinier van Arkel), VVGI
(until recently, GGZ NML) & Riagg Zuid, Context, Brijder, Eleos (until recently, Optiment)

| 125



126 |

Chapter 2 describes the content of the online preventive Kopstoring course and its
components and structure. In addition, it describes the methodology used to collect
data.

Chapter 3 reports the process evaluation of Kopstoring and focuses on the expecta-
tions and experiences of the participants and providers. Data were collected by means
of in-depth interviews with 13 participants and 4 providers. Analyses of these inter-
views revealed that, in general, participants’ experiences with the Kopstoring course
were very positive and met their (a priori) expectations. At a deeper level, analysis
uncovered 5 main themes: background, requirements for the intervention, experience
with the intervention, technical aspects and research-related aspects. The background
revealed how the participants heard about Kopstoring and information regarding their
personal situations. The second theme reflected the requirements for participation
(e.g. Internet, preparation of the course etc.), and the third theme described the expe-
riences of the participants and providers with the online intervention. The participants
provided information about the content of the sessions, the quality of the provision
and the importance of peer support. The fourth theme yielded information about the
technical aspects of the website and the chat box (e.g. colours, fonts and errors) and
the fifth theme encompassed research components such as the waiting list, randomi-
sation and the discussion of consent in depth. Overall, the participants’ experience
with Kopstoring was extremely positive, and they considered it a highly valuable inter-
vention. In addition, they appreciated its online aspect and valued being anonymous.
They also considered privacy to be a key component of Kopstoring. Most of the barri-
ers that were identified during the in-depth interviews were related to technical as-
pects of the course, for example, loss of connectivity. Other barriers existed with re-
gard to the randomised controlled trial. They were, namely, the gathering of (written)
informed consent and that of parental consent in the case of minors. The process eval-
uation also included the experiences of the course providers. The providers felt com-
fortable and confident providing Kopstoring online. They emphasised the quality of the
course and the quality of the protocol. A barrier for the providers was participation in
the randomised controlled trial. They reflected on its limitations (randomisation,
screening procedure and inclusion and exclusion criteria). The providers also suggested
ideas for the improvement of the Kopstoring course, including more input from them
in the decision making process.

Chapter 4 assesses the clinical effectiveness of the online Kopstoring course. This study
compared the participants in the Kopstoring course with a six-month waiting list con-
trol group. The results suggest that there are no statistically significant differences
between the intervention and control groups’ internalisation and externalisation of
problems and depression symptoms. The inclusion of the target population was prob-
lematic due to the legal obligation to gather written informed consent in the online
context. Written informed consent forms were not easily obtained, and, therefore, the
sample size remained small and the trial underpowered. Most likely, these problems
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also introduced selection bias into the trial. In this light, the results of the clinical eval-
uation study should be interpreted with the utmost care.

Chapters 5 and 6 focus on the problems encountered with data collection and the
analysis of the Kopstoring randomised controlled trial. More specifically, chapter 5
describes the burden of mental illness and how economic evaluations can help deci-
sion makers deal with the allocation of scarce resources, as is the case in the health
care sector. In order for economic evaluations to optimally inform decision makers and
policy makers, the accurate measurement of service use is critical. Such measurement
is the basis for the cost calculation aspect of the economic evaluation. Based on expert
interviews, this qualitative study identifies the best approaches to service use meas-
urement for child mental health conditions. In addition, it identifies and describes
problems in the current theory and methodology. The results suggest considerable
expert agreement on the strengths (e.g. the availability of accurate instruments to
measure service use) and weaknesses (e.g. the lack of unit prices for services outside
the health care sector or alternative approaches to service use measurement). Experts
also identified some unresolved problems, for example, the lack of uniform definitions
for some mental health services. This problem implied that different approaches to the
provision of mental health services were being compared because they had the same
definition or name. In fact, they were not comparable because their content was not
uniform. The study had an international outlook and, therefore, experts from the Unit-
ed Kingdom, the United States of America and the Netherlands were interviewed.

Chapter 6 describes a fundamental problem experienced with the Dutch Medical Re-
search Involving Human Subjects Act (WMO). This act requires the written consent of
participants involved in medical research, making online research unnecessarily com-
plicated and, at times, impossible. A great deal of e-research involves online interven-
tions focusing on sensitive issues (e.g. sexual dysfunction, addiction and child abuse).
The assurance of anonymity is an important precondition for participation in this type
of e-intervention and its evaluation in e-research. However, the word ‘written’ in
WMO protocols is strictly interpreted to mean ‘on paper’, and participants are not
permitted to give consent through other means (e.g. email). A second requirement,
which complicates research involving minors aged 12 to 17 years in particular, is that
both parents or the guardian of each child give written consent. This undermines the
principle of privacy to such an extent that finding participants is virtually impossible.
While participants in medical research must be identifiable to the researcher, their
anonymity must otherwise be guaranteed as far as possible. In this study, we focus on
the idea of amending the Dutch WMO. In addition, this study describes and explores
the differences between the legal age of decision making and consent for medical
research and for participation in e-research. For treatment, a person aged 16 years or
more can make legally binding decisions (Medical Treatment Contracts Act, WGBO),
while, for scientific studies (including the evaluation studies for these treatments),
solely a person aged 18 years or more can make legal decisions. The inconsistencies
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between the two most highly used medical acts (the Medical Treatment Contracts Act
(WGBO) and the Dutch Medical Research Involving Human Subjects Act (WMO)) re-
garding the age at which one can provide legally binding consent cause problems in
the assessment of interventions.

Chapter 7 summarises the main findings of the studies that this thesis describes. In
addition, it interprets the findings and reflects on the strengths and limitations of the
studies. The outcome measures chosen for the analysis do not reflect the positive
effects and the experiences of both the providers of and participants in Kopstoring (i.e.
they are statistically unconfirmed). However, we need to interpret the results with the
utmost caution due to all obstacles encountered during the Kopstoring study. This
chapter also formulates recommendations for policymakers and decision makers and
for future research. Examples of the recommendations for policymakers and decisions
makers include starting a political discussion about increasing problems and gaps be-
tween the rules and regulations and current practice. We go on to recommend that
consent given online be recognised as being equal to written consent. For future re-
search, we recommend including coping mechanisms as an intermediate outcome
measure alongside clinical measures in clinical trials (as coping has proven to be a good
tool for adolescents dealing with parental mental illness) and performing more qualita-
tive studies that look into experiences concerning online anonymous interventions and
the importance of the same.

In conclusion, decision makers and policymakers as well as researchers should take
into account the results of the studies presented in this thesis. While the effectiveness
of Kopstoring has only been confirmed in a process evaluation, the outcomes of the
included studies show its potential and stress the need for further research into the
power and potential of online preventive interventions. In addition, some of the study
results of this thesis address the pressing need to discuss the gaps between
(bio)medical research and the policy framework, structure and legal acts. More than
ever, we should be aware of the problems hampering the provision of online health
care and the evaluation of the same.
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Dit proefschrift beschrijft de evaluatie van een online preventieve cursus voor jong-
volwassen kinderen van ouders met psychische- of verslavingsproblemen (in Neder-
land ook wel KOPP/KVO kinderen genoemd). Deze evaluatie integreert verschillende
perspectieven waaronder het klinische perspectief, patiént en uitvoerders perspectief
in vorm van verwachtingen en ervaringen, het juridische- en ethische perspectief en
het zorggebruik (kosten) perspectief. De data waarop de resultaten van dit onderzoek
is gebaseerd, is verzameld met behulp van een gerandomiseerd multi-centrum expe-
riment. Additionele data is verzameld voor de studie die methodologische problemen
van zorggebruik van kinderen en jongeren in de geestelijke gezondheidszorg evalueert.
De eerste stap in het datacollectie proces was de rekrutering en inschrijving van jong-
volwassen kinderen (16-25 jaar oud) van ouders met psychische- of verslavingspro-
blemen. De rekrutering en PR werd geleid door het Trimbos Instituut (in nauwe sa-
menwerking met Universiteit Maastricht). Voor de rekrutering zijn zowel online als
offline strategieén toegepast om de doelpopulatie te bereiken. Na rekrutering en in-
schrijving zijn de potentiele deelnemers gescreend door getrainde professionals van
negen GGZ-insteIIingen4, verdeeld over Nederland. Stap twee was de toewijzing van de
gescreende deelnemers in ofwel de Kopstoring groep ofwel de wachtlijst groep. Na het
doorlopen van dit proces hebben een aantal metingen plaatsgevonden en zijn de Kop-
storing cursussen uitgevoerd.

Het eerste gedeelte van dit proefschrift bevat hoofdstukken die resultaten beschrijven
gebaseerd op analyses van data van het hierboven beschreven Kopstoring experiment.

Hoofdstuk 1 beschrijft de relevantie van dit proefschrift alsmede de hoofdvraag en
doelen. Hoofdstuk 1 gaat tevens in op de toegepaste methodologie, die gebruikt is om
tot beantwoording van de vraagstelling te komen. De ernst en omvang van de proble-
men die KOPP/KVO kinderen hebben, wordt onderschat in Nederland en de prevalen-
tie van kinderen met een ouder met psychische- of verslavingsproblematiek is hoog.
Naast de ernst en de omvang van het probleem is het belangrijk om aandacht te vesti-
gen op de aard van het probleem. Uit wetenschappelijke bronnen blijkt namelijk dat
een kind (of jongvolwassene), dat blootgesteld wordt aan psychiatrische- of versla-
vingsproblematiek van de ouder, een verhoogd risico heeft (zowel op genetisch, biolo-
gisch als psychisch vlak) om dezelfde problemen of ziekten te ontwikkelen als de ou-
der. Interventies voor deze kwetsbare groep zijn inmiddels ontwikkeld, helaas hebben
de meeste interventies de focus op de gehele familie of juist de patiént alleen (dus de
ouder) en wordt het kind vaak vergeten in het proces. Dit proefschrift richt zich mede
daarom op een interventie speciaal ontwikkelt voor jongvolwassen kinderen (16-25
jaar oud) van ouders met psychische- of verslavingsproblemen. Het doel van dit proef-

4 GGNet, Mindfit (tot voorkort, Dimence), GGZ Oost Brabant, Ypse (tot voorkort, Reinier van Arkel), VVGI (tot
voorkort, GGZ NML) & Riagg Zuid, Context, Brijder, Eleos (tot voorkort, Optiment)
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schrift is het uitvoeren van een evaluatie van de online Kopstoring cursus vanuit ver-
schillende perspectieven. We evalueren daarbij het klinisch effect van Kopstoring,
maar ook verwachtingen en ervaringen van patiénten en uitvoerders. Verder zijn ook
juridische en ethische perspectieven en methodologische perspectief meegenomen in
de evaluatie.

Hoofdstuk 2, beschrijft de inhoud van de Kopstoring cursus en gaat dieper in op de
verschillende componenten van de online cursus. In dit hoofdstuk wordt ook dieper in
gegaan op de opzet en methodologie van dataverzameling voor de klinische evaluatie-
studie van Kopstoring.

Hoofdstuk 3 rapporteert de resultaten van de procesevaluatie van Kopstoring en richt
zich op verwachtingen en ervaringen van deelnemers aan de Kopstoring cursus en van
de uitvoerders van de cursus. Data voor de proces evaluatie is verzameld door middel
van diepte interviews met zowel deelnemers als uitvoerders van de cursus. 13 jong-
volwassenen (16-25 jaar oud) en 4 uitvoerders zijn hiervoor geinterviewd. Analyses van
deze diepte interviews lieten zien dat de ervaringen van de deelnemers van de Kopsto-
ring cursus over het algemeen heel positief waren en tevens in lijn met hun verwach-
tingen. Analyses van de data legde 5 thema’s bloot namelijk: de achtergrond van deel-
nemers en inschrijving, ervaringen met de interventie, technische aspecten van online
hulpverlening en Kopstoring, en onderzoeksaspecten. In het algemeen werd de Kop-
storing cursus zeer gewaardeerd door de deelnemer alsmede door de uitvoerders. Het
eerste thema legde bloot hoe deelnemers bij de Kopstoring cursus terecht kwamen en
wat de reden was voor inschrijving en persoonlijke situatie. The tweede thema reflec-
teerde op de vereiste voor deelname aan de cursus (bijv. internet toegang, voorberei-
ding van de sessie etc.) en het derde thema beschreef de verwachtingen en ervaringen
van de deelnemers en uitvoerders. De deelnemers gaven informatie over de inhoud
van de sessies, de kwaliteit van de uitvoer, en de relevantie en belang van lotgenoten-
contact. Het vierde thema, gaf inzicht in het technische gedeelte van de website en de
chatbox (bijv. kleuren, fouten, lettertype, inloggen etc.) het laatste thema gaf inzicht in
de ervaringen met de onderzoekscomponenten zoals de wachtlijst, randomisatie en de
toestemming voor deelname. Het online aspect van de cursus, dat de privacy en ano-
nimiteit van de deelnemer waarborgt, werd als sleutel component benoemd in de
positieve beoordeling van de Kopstoring cursus. Obstakels die ervaren werden door
deelnemers, lagen vooral op technisch vlak. Daarnaast werden sommige aspecten van
het onderzoek (zoals het risico om op een wachtlijst te komen, het versturen van
schriftelijke toestemmingsformulieren, en in geval van minderjarigheid het verkrijgen
van ouderlijke toestemming) als barriere gezien. In de procesevaluatie zijn ook data
verzameld middels diepte interviews met de uitvoerders van de Kopstoring cursus.
Deze data laat zien dat de geinterviewde uitvoerders (professionals) zich vertrouwd
voelen met de inhoud van de cursus en de online uitvoer ervan, ze benadrukken de
goede kwaliteit van de inhoud van het draaiboek. De uitvoerders hebben sommige
onderzoekscomponenten als obstakels ervaren en vonden dit dan ook een limitatie
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voor uitvoer (randomisatie, de wachttijd, de screeningsprocedure van het onderzoek
en de in-en exclusie criteria van het onderzoek). De uitvoerders brachten verder idee-
en voor verbetering aan waaronder een nauwere samenwerking van onderzoeksteam
en praktijk.

Hoofdstuk 4 evalueert de klinische effecten van de online Kopstoring cursus. In deze
studie wordt de Kopstoring cursus vergeleken met een wachtlijst controle conditie,
waarin deelnemers gebruik maken van ‘normale zorg’. Resultaten laten zien dat er
geen statistisch significant verschil wordt gevonden tussen de twee groepen in termen
van internaliserende (depressie en angst) en externaliserende symptomen (agressie)
en problemen en depressie symptomen. Ondanks het ontbreken van statistische signi-
ficantie in effect, waren sommige verbeteringen wel zichtbaar. Verschillen tussen de
groepen waren zichtbaar op de internaliserende schalen van de Youth Self Report en
suggereerde een verbetering van scores in de interventiegroep. Gezien de impact van
methodologische, medisch-ethische en juridische problemen en organisatorische pro-
blemen dienen de resultaten van deze klinische effectenstudie met grote voorzichtig-
heid geinterpreteerd te worden.

Hoofdstuk 5 en 6 richt zich primair op de problemen die we ondervonden hebben
tijdens de het verzamelen van de data en met het design en de uitvoer van de Kopsto-
ring studie. Hoofdstuk 5 beschrijft de impact van psychische ziekten en hoe economi-
sche evaluaties beleidsmakers kunnen helpen in het nemen van beslissingen over ver-
deling van schaarse middelen in de gezondheidszorg. Om economische evaluaties zo
goed mogelijk tot hen recht te laten komen en zo optimaal mogelijk gebruik te maken
van deze evaluaties, is accurate meting van zorggebruik kritiek en onmisbaar. Zorgge-
bruik dient als basis voor het berekenen van de kosten in een economische evaluatie-
studie. In dit hoofdstuk is de uitkomst van een kwalitatieve studie beschreven, die
gebaseerd is op interviews met experts. In deze diepte interviews, identificeren zij de
beste methode en zienswijze om zorggebruik van kinderen (en jong volwassenen) die
zorg nodig hebben voor psychische problemen in kaart te brengen. Verder worden de
problemen met de gangbare theorieén en methoden geidentificeerd en beschreven.
Analyses laten verder zien dat er goede overeenstemming is tussen experts met be-
trekking tot de sterke punten (bijv. beschikbaarheid van goede en accurate meetin-
strumenten om zorggebruik te meten) en de zwakkere punten (bijv. het ontbreken van
uniforme kostprijzen voor diensten buiten het reguliere zorgsysteem, en andere alter-
natieve methoden voor het meten van zorggebruik). De geinterviewde experts identi-
ficeerde ook enkele problemen, waar zich nog geen eenduidige oplossing voor heeft
aangediend, zoals het ontbreken van uniforme definities voor hulpverlening of dien-
sten. Deze kwalitatieve studie had een internationale insteek en daarom zijn er experts
van het Verenigd Koninkrijk, Amerika en Nederland geinterviewd.

Hoofdstuk 6 schetst een fundamenteel probleem met de Nederlandse Wet medisch-
wetenschappelijk onderzoek met mensen (WMO). Deze wet schrijft schriftelijke gein-
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formeerde toestemming van de deelnemer van medisch-wetenschappelijk onderzoek
voor. Dit maakt online onderzoek (e-research) onnodig gecompliceerder en in sommi-
ge situaties zelfs praktisch onmogelijk. Een groot deel van online onderzoek betreft het
onderzoek naar interventies die gericht zijn op behandeling (of preventie) van sensitie-
ve problemen (bijv. seksueel disfunctioneren, verslaving of kindermishandeling). De
waarborg van anonimiteit is bij online behandeling en online onderzoek een belangrij-
ke voorwaarde voor deelname aan dit type onderzoek (en behandeling). Desalniette-
min, wordt het woord ‘schriftelijk’ als opgenomen in de WMO, strikt geinterpreteerd
als ‘op papier’ en deelnemers zijn daarmee niet bevoegd om toestemming te geven
voor online onderzoek, middels elk ander medium (e-mail, scan, vinkje, of klik met de
muis). Een tweede vereiste van de WMO, wat (niet invasief) onderzoek onnodig com-
pliceert, is de regelgeving omtrent minderjarigen, vooral de minderjarigen in de leeftijd
12 tot 17 jaar oud. Voor deze groep minderjarigen volstaat hun eigen geinformeerde
toestemming voor deelname aan online onderzoek niet. Hun ouders dienen ook gein-
formeerde toestemming te verlenen voor deelname van hun kind aan online onder-
zoek. Dit ondermijnt de privacy van de deelnemer zo erg, dat rekrutering van deze
deelnemers vaak bijna onmogelijk blijkt. De privacy van de deelnemer van online on-
derzoek dient ten alle tijden gewaarborgd te worden, zelfs met in acht neming dat de
deelnemer wel herleidbaar moet zijn voor de onderzoeker. In deze studie stellen wij
een wetswijziging voor van de WMO. Ten tweede worden de verschillende leeftijds-
grenzen waarop een persoon geacht wordt juridisch bindende beslissingen te mogen
nemen ten aanzien van behandeling (vanaf 16 jaar) en ten aanzien van onderzoek naar
deze behandelingen (vanaf 18 jaar) beschreven en vergeleken. Deze inconsistentie in
minderjarigheidsgrenzen tussen de wet geneeskundige behandelingsovereenkomst
(WGBO) en de wet medisch-wetenschappelijk onderzoek met mensen (WMO) veroor-
zaakt grote problemen voor de evaluaties van zorgprogramma’s behandelingen of
interventies.

In hoofdstuk 7 worden de algemene bevindingen van de deelstudies van dit proef-
schrift samengevat. Naast de interpretatie van de resultaten heeft dit hoofdstuk als
doel te reflecteren over de sterke- en zwakke punten van de evaluatie van Kopstoring.
De uitkomstmaten, die meegenomen zijn in deze studie, onderschrijven de positieve
uitkomsten van de ervaringen van deelnemers en uitvoerders niet, en resultaten blij-
ven daarmee statistisch niet significant. De resultaten dienen echter met voorzichtig-
heid geinterpreteerd te worden vanwege de enorme problemen (methodologisch,
financieel, organisatorisch, problemen met rekrutering, technische problemen etc.)
waar dit onderzoek mee te kampen heeft gehad. Tot slot worden aanbevelingen voor
beleidsmakers en onderzoekers gedaan. Beleidsmakers wordt bijvoorbeeld aanbevolen
om de politieke discussie op gang te brengen om de minderjarigheidsgrenzen in wet-
geving in de gezondheidszorg uniformer te maken en mensen bewust te maken van de
problemen die spelen in het onderzoeksveld zodat het gat tussen wetgeving en prak-
tijk kleiner wordt. Ook zou online toestemming mogelijk moeten zijn naast schriftelijke
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toestemming. Voor toekomstig onderzoek adviseren we om coping mechanisme als
intermediaire maat mee te nemen in de klinische evaluaties van online interventies
voor KOPP/KVO groepen. Tot slot zou er meer kwalitatief onderzoek gedaan moeten
worden naar de ervaringen met online anonieme interventies en het belang van deze
interventies.

Concluderend, dit proefschrift heeft vanuit verschillende perspectieven de online Kop-
storing cursus geévalueerd en geeft daarmee nieuw inzicht op het gebied van uitvoer
en evaluatie van online interventies. De resultaten zijn van belang voor beleidsmakers
en de medisch-wetenschappelijke onderzoek gemeenschap. Ondanks dat de positieve
werking van de Kopstoring cursus beschreven is in de proces evaluatie, bleef de klini-
sche statistische bevestiging in de evaluatie studie achter. De resultaten van de studies
in dit proefschrift laten het potentieel van online hulpverlening zien en onderstrepen
de noodzaak voor toekomstig onderzoek in de kracht en het potentieel van online
preventieve interventies. De resultaten van dit proefschrift benadrukken de noodzaak
om de discussie aan te gaan over de kloof tussen (bio)medische onderzoek en het
wettelijke kader en de organisatorische structuur. Meer dan ooit tevoren dienen we
bedacht te zijn op de problemen en obstakels die er zijn rondom de uitvoer van online
zorgprogramma'’s en online evaluatie onderzoek.
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