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Résumé

Contexte : L'amélioration de la prise en charge de la mucoviscidose a permis une
importante augmentation de I'espérance de vie, amenant de plus en plus de patient.e.s a
devenir parents. En paralléle de traitements quotidiens parfois lourds et chronophages, les
parents atteints de mucoviscidose sont également confrontés aux exigences de la parentalité.
Considérée en psychologie comme une expérience transformatrice s'accompagnant de
bouleversements psychiques ou relationnels, la parentalité peut étre vécue de fagon positive,
mais elle est aussi souvent associée a la gestion de nombreux défis et stresseurs. Une revue
systématique de littérature (article 1) releve le peu de données concernant |'expérience
globale de la parentalité de ces patient.e.s. De plus, il n'existe pas d'étude publiée sur
I'expérience des conjoint.e.s ou des enfants de ces patient.e.s.

Objectif et méthode : Nous avons mené une étude exploratoire en deux volets
(MucoPar pour les parents, Mucokids pour les enfants), pour explorer et recueillir les
perceptions, attentes et besoins des patient.e.s devenu.e.s parents, de leurs conjoint.e.s et de
leurs enfants. 52 patient.e.s (15 transplanté.e.s pulmonaires) et 27 enfants (6 ans minimum)
ont été rencontré.e.s lors d'un focus groupe ou d'un entretien individuel. 11 conjoint.e.s ont
accompagné leur partenaire lors d'un groupe. Les groupes et entretiens ont été conduits en
présentiel (a I'nopital pour les adultes et a domicile pour les enfants) ou en distanciel. Deux
analyses thématiques de contenu ont été conduites pour MucoPar (une pour les groupes, une
pour les entretiens) et une pour MucoKids.

Volet MucoPar (articles 2 et 3) : les analyses ont révélé des themes portant sur |'accés

a la parentalité et les difficultés rencontrées, la vie de parent avec la maladie (quotidien, vécu
émotionnel, parler de la maladie aux enfants), le vécu des enfants et celui des conjoint.e.s.
Etre parent y apparait comme source de beaucoup de bonheur pour tou.te.s les
participant.e.s, malgré les nombreux défis liés a la maladie. Les parents semblent s'appuyer
principalement sur des stratégies d'ajustement organisationnelles et du soutien social. Selon
eux, leurs enfants normalisent la maladie, mais ressentent toutefois stress et peur pour le
parent malade. Les conjoint.e.s apparaissent impliqué.e.s dans la gestion quotidienne de la
maladie, et endossent des responsabilités familiales supplémentaires.

Volet MucoKids : les participant.e.s se disent habitué.e.s a vivre avec la mucoviscidose

parentale, et percoivent globalement le parent malade comme un parent normal. La plupart



vivent facilement le quotidien rythmé par la maladie. Cependant, ils.elles sont nombreux.ses
a étre inquiet.e.s pour la santé de leur parent et la survenue de complications ou de
dégradations augmente leur détresse. Leurs ajustements sont ainsi principalement tournés
vers la gestion émotionnelle. Malgré de bonnes connaissances de la maladie, la plupart des
enfants attendent une meilleure communication des parents et des professionnel.le.s.
Certain.e.s expriment le besoin d'échanger avec d'autres enfants de parents malades.

Discussion : Ces résultats nous amenent a proposer des facteurs explicatifs au vécu
globalement positif des patient.e.s : coping dyadique et coparentalité efficients, changement
identitaire valorisé et sentiment de normalisation, stratégies d'ajustement fonctionnelles
préexistantes et facteurs favorisant le bien-étre parental. En paralléle, nous questionnons
pourquoi les difficultés émotionnelles chez les enfants semblent demander plus d'ajustements
gue les contraintes quotidiennes imposées par la maladie.

Conclusion : la mucoviscidose, vectrice de difficultés indéniables pour les familles,
semble aussi étre a |'origine de ressources permettant aux patient.e.s de vivre leur parentalité
de facon positive. Les familles expriment cependant des besoins d'accompagnement et les

difficultés émotionnelles des enfants méritent une attention particuliere.

Mots clés : mucoviscidose, parentalité, parent malade, étude qualitative, expérience,

maladie chronique, conjoints, enfants de parent malade.



Abstract

Parenthood and cystic fibrosis: experience of ill parents, their spouses and their children

Context: Improvements in treatment of cystic fibrosis (CF) have led to important
increase in life expectancy. As a result, more and more people with CF are becoming parents.
Alongside the sometimes heavy and time-consuming daily treatments, parents with CF must
also adjust to the demands of parenthood. In psychology, parenthood is seen as a
transformative experience that leads to psychological or relational upheaval. Parenthood can
be a positive experience, but it also brings many challenges and stressors. A systematic review
of the literature (article 1) reveals the scarcity of data concerning the experience of
parenthood of people with CF. Moreover, there are no published studies on their spouses' or
children's experiences.

Objective and methods: We conducted a two-part exploratory study to explore and
gather the perceptions, expectations and needs of people with CF who have become parents,
their spouses and their children (MucoPar for parents, Mucokids for children). 52 people with
CF (15 with a lung transplant) and 27 children (aged 6 and over) were interviewed in focus
groups or individual interviews. 11 spouses joined a focus group with their partner. The focus
groups and interviews were conducted in-person (in hospitals for adults and at home for
children) or online. Two thematic analyses of content were conducted for MucoPar (one for
the focus groups, one for the interviews) and one for MucoKids.

MucoPar section (articles 2 and 3): The analyses revealed themes around access to

parenthood and its difficulties, parenting while having CF (daily life, emotional experience,
talking to children about the disease), children's and spouses' experiences. Parenthood
appears to be a source of great happiness for all participants with CF, despite numerous
disease-related challenges. Parents seem to rely mainly on organisational coping strategies
and social support. Parents perceived that their children seem to normalize daily life with CF,
although they noted their children seemed stressed and expressed fear for their parent's
health. Spouses appear to be involved in the day-to-day disease management, and to take on
additional family responsibilities.

MucoKids section (article 4): Participants express being used to living with their

parent's illness, and generally perceive them as normal parents. Most children seem to live

easily with how CF shapes their daily life. However, they are worried about their parent's



health, and occurrence of complications or deteriorations of their parent's health increase
their distress. Hence, they mostly develop emotional coping strategies. While most children
interviewed have good knowledge of CF, they expect more comprehensive information from
their parents and health professionals. Some also express the need to speak with other
children whose parents have CF.

Discussion: These results led us explore the factors that may explain patients' overall
positive experience: efficient dyadic coping and co-parenting, changes to a valued identity and
sense of normalization, pre-existing functional coping strategies, and factors promoting
parental well-being. In parallel, we question why emotional difficulties in children seem to
require more adjustment than the daily constraints imposed by the disease.

Conclusion: While being an undeniable source of difficulty for family, cystic fibrosis also
seems to be an enabling factor for patients to experience parenthood positively. Families do,
however, express a need for support, and children's emotional difficulties deserve particular

attention.

Keywords: cystic fibrosis, parenthood, parental disease, qualitative study, lived

experience, chronic disease, spouses, children of ill parents
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Avertissement

Cette these s’inscrit dans le cadre d’une recherche portée par I'Unité de Recherche
Clinique (URC) de Paris centre — Necker enfants malades de I'APHP, qui a été totalement

financée par I'association Grégory Lemarchal.

La recherche en psychologie de la parentalité est, depuis de nombreuses années, batie
sur la participation majoritaire des femmes dans les échantillons mixtes. Notre recherche ne
faisant pas exception, et parce que les mots permettent de penser et de se représenter le
monde, cette thése est écrite en écriture inclusive afin d’y visibiliser les personnes de sexe
féminin. Notre démarche permet de visibiliser les participantes, mais également les
nombreuses scientifiques a l'origine des différentes recherches présentées.

Ainsi, dans notre travail, lorsque les sujets sont des humains pouvant étre d’un sexe ou
de l'autre, le masculin et le féminin sont présentés ensemble. Nous avons également utilisé les
nouvelles formes féminines de certains noms communs (ex : autrice) pour représenter les
sujets féminins auxquels ces mots se rapportaient. Pour minimiser I'impact de I'écriture
inclusive en termes de lisibilité, nous avons fait le choix de garder la regle « du masculin qui
I'emporte » pour les sujets non humains.

Enfin, toutes les personnes ayant travaillé sur cette recherche étant des femmes, nous

avons également fait le choix d’utiliser un « nous » accordé au féminin.
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Introduction

La mucoviscidose est la maladie génétique |étale la plus fréquente dans la population
caucasienne. En France, elle touche environ 7800 personnes qui souffrent principalement de
troubles pulmonaires, auxquels peuvent s’associer des troubles digestifs et métaboliques
(diabéte notamment). La prise en charge de cette maladie implique des traitements quotidiens
parfois lourds et chronophages. Cette maladie dont I'espérance de vie était de 5 ans dans les
années soixante, a longtemps été considérée comme une maladie pédiatrique. Lamélioration
de sa prise en charge a permis une spectaculaire amélioration de l'espérance de vie des
patient.e.s qui se situait entre 40 et 50 ans lorsque nous avons commencé ce travail de these
en 2019. L'espérance de vie a fait un nouveau bond depuis la récente généralisation de
thérapies hautement efficaces (modulateurs) agissant directement sur les causes de la
maladie. Ces améliorations ont permis a de plus en plus de patient.e.s d’accéder a I'age adulte
et de pouvoir s’engager dans des parcours de vie classiques avec études, emploi, relations
conjugales et famille. En 2016, le registre frangais de la mucoviscidose recensait 796 patient.e.s
avec des enfants. Depuis, les patient.e.s ont donné naissance (parfois adopté) a au moins 65
enfants chaque année. Ainsi le nombre de parents malades ne cesse d’augmenter et le
phénomeéne tend a s’accélérer suite a la généralisation des modulateurs.

La parentalité est une expérience transformatrice de la vie d’'un adulte, réputée pour
étre une expérience source de gratifications et de contraintes, pouvant étre a l'origine de
problémes de santé mentale ou impacter la satisfaction conjugale. Elle résulte de nombreux
facteurs propres au parent, a 'environnement et a I'enfant. Etre parent et vivre avec une
maladie chronique ou un handicap peut étre source de défis supplémentaires par rapport a
une parentalité dite typique. Les études ont également montré que ces parents étaient plus a
risque de présenter des difficultés psycho-sociales. 'augmentation du nombre de patient.e.s
atteint.e.s de mucoviscidose devenant parents a poussé les clinicien.ne.s et chercheur.se.s a
investiguer les liens entre parentalité et mucoviscidose. Ainsi, depuis les années 2010,
guelques études se sont emparées du sujet sous divers angles (impact de la parentalité sur
I’état de santé des patient.e.s et expérience de la parentalité notamment), mais le sujet reste

encore peu exploré.
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Dans ce contexte, nous avons développé une recherche qualitative et exploratoire pour
documenter I'expérience des patient.e.s devenu.e.s parents, de leurs conjoint.e.s et de leurs
enfants. Cette recherche a été effectuée en deux volets : un volet s’intéressant aux parents
(MucoPar) et un autre s’intéressant aux enfants (MucoKids). Ce travail de thése rend compte
de I'ensemble de la recherche qui a donné lieu a la production de deux articles pour les
résultats de MucoPar et va donner lieu a la rédaction d’un article sur les résultats de MucoKids.
Sa partie empirique est organisée sur un format de these sur article, a laquelle nous avons

rajouté une présentation des résultats préliminaires de I'étude MucoKids

Ce manuscrit est constitué de trois parties principales : une partie théorique, une partie
empirique et une partie discussion.

La partie théorique est organisée en cing grands chapitres ; les deux premiers sont
consacrés a la mucoviscidose et des trois suivants a la parentalité. Les deux premiers chapitres
proposent une description de la maladie (ses causes, sa prévalence, ses manifestations
cliniques, et ses traitements) et les options d’acces a la parentalité pour les patient.e.s qui sont
nombreux.ses a étre infertiles du fait de la maladie.

Afin de contextualiser historiguement, sociologiquement et juridiguement le concept
de parentalité, le troisieme chapitre présente les différentes dimensions de la parentalité. Le
chapitre suivant s’intéresse a la psychologie de la parentalité et présente différentes théories
permettant de décrire et de comprendre les enjeux psychologiques du « devenir et étre
parent ».

Apres des explorations détaillées de la parentalité typique, le dernier chapitre aborde
la question de la parentalité des personnes atteintes de maladies chroniques ou de handicaps.
Apres une revue de littérature portant sur d’autres maladies que la mucoviscidose, nous
proposons une revue systématique de littérature (Article 1) pour faire un état de I'art ciblé sur
notre sujet de recherche.

La partie empirique est organisée en trois sections : présentation du contexte de la
recherche et des protocoles des études, présentation des résultats de I'étude MucoPar
(Articles 2 et 3) suivie d’une synthése globale de I'étude, et présentation des résultats
préliminaires de I'étude MucoKids.

La partie discussion nous améne a explorer certains facteurs explicatifs des expériences
rapportées par une majorité de participant.e.s. Ces explorations nous ameénent a ouvrir des

perspectives de recherche et a proposer des interventions cliniques concrétes.
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PARTIE THEORIQUE

MUCOVISCIDOSE et
PARENTALITE



A.La mucoviscidose

La mucoviscidose est une maladie génétique rare et létale, décrite pour la premiére
fois en tant que pathologie a part entiere par Dorothy Hansine Andersen, pédiatre américaine,
en 1936. Cette maladie héréditaire est dite a transmission autosomique récessive, ce qui
signifie qu’elle est due a la mutation d’un géne non dominant porté par un chromosome non
sexuel. Son caractere récessif implique que I'individu doit avoir hérédité de deux mutations
(une par chacun de ses parents) pour que la maladie s’exprime, comme l'illustre la Figure 1.
Les individus porteurs d’une seule mutation sont dits « porteur.se.s sain.e.s » et ne sont donc

pas malades.

Figure 1.

Transmission a leur descendance des génes de deux parents sains, porteurs d’'une mutation
de la mucoviscidose

Pére porteur
non malade

Mere porteuse
non malade

Enfant non
porteur, non
malade (1/4)

Enfant
malade (1/4)

Enfants porteurs non malades (2/4)

Légende
@ Géne normal
@ Geéne de la mucoviscidose

Concrétement, la maladie se manifeste par une production exacerbée et peu
qualitative du mucus présent dans de nombreux systemes de l‘organisme (systémes
respiratoire, digestif et génital) (Grasemann & Ratjen, 2023; Hubert, 2017; Turck, 2013). Au

niveau respiratoire, cela favorise la prolifération microbienne et génere des inflammations,
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responsables notamment d’infections respiratoires a répétition. A terme, cela provoque une
insuffisance respiratoire qui fait la gravité de la maladie, car elle engage directement le
pronostic vital. En paralléle, la production dysfonctionnelle de mucus peut générer
d’importants troubles digestifs et métaboliques (malnutrition, carences, diabéte, douleurs
abdominales, reflux, diarrhée, constipation), hépatiques (cirrhoses), ORL (sinusites
chroniques) et génitaux (infertilité) (Grasemann & Ratjen, 2023; Hubert, 2017; Turck, 2013).

C’est la maladie génétique grave la plus fréquente dans la population caucasienne. Son
incidence varie entre 1 pour 3 500 naissances et 1 pour 5 000 naissances en Europe du Nord,
Australie et Amérique du Nord (Grasemann & Ratjen, 2023), avec d’importantes disparités en
fonction des régions (ex : 1 pour 1 400 en Irlande, 1 pour 25 000 en Finlande). Lespérance de
vie des patient.e.s a fortement augmenté sur les derniéres décennies grace a 'amélioration
des traitements symptomatiques. Depuis la généralisation en 2020 des thérapies protéiques
cherchant a réduire les causes de la maladie, 'espérance de vie a connu un nouveau pic
d’amélioration. Ainsi, les enfants nés en 1965 avaient une espérance de vie de 7 ans, alors
gu’elle est de 60,6 ans en Australie (Ahern et al., 2024) pour les enfants nés entre 2018 et
2022, de 61,4 ans pour les enfants nés 2023 aux Etats-Unis (Cystic Fibrosis Foundation, 2024),
et qu’elle dépasse les 65 ans en France (Burgel et al., 2023).

Ces changements de paradigme de la maladie modifient la population de malades,
aujourd’hui constituée d’'une majorité d’adultes alors que la mucoviscidose a longtemps été
considérée comme une maladie pédiatrique (Adamoli et al., 2024; Cystic Fibrosis Foundation,
2024; Vaincre la Mucoviscidose, 2024a). Ces adultes, qui tendent a une normalisation de leur
vie, restent néanmoins des personnes porteuses d’une maladie grave, a l'origine de
nombreuses manifestations symptomatologiques plus ou moins invalidantes et nécessitant
des traitements parfois trés lourds et chronophages. Afin de mieux cerner les enjeux
gu’engendre la mucoviscidose pour les patient.e.s, nous allons présenter la population des
patient.e.s francais.es, puis détailler les aspects génétiques de leur maladie et la facon dont
est posé le diagnostic. Nous décrirons ensuite les manifestations cliniques et les traitements
actuels. Un historique condensé des grandes avancées dans la connaissance et les traitements
de la maladie, de la prise en charge et des événements marquants en France, cl6turera le

chapitre.
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I. Population frangaise

En 2023, le registre frangais de la mucoviscidose a recensé 7801 patient.e.s, dont 51,5%
d’hommes et 48,5% de femmes, avec une prévalence de la maladie variable d’'un département

a l'autre (Figure 2).

Figure 2.

Prévalence de la mucoviscidose par département de résidence (nombre de patient.e.s pour
100 000 habitant.e.s).
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Note. Figure issue du Registre fran¢ais de la mucoviscidose 2023 (Vaincre la Mucoviscidose,
2024a)

En 2023, 157 nouveaux.elles patient.e.s ont été diagnostiqué.e.s, dont 105 par
dépistage néonatal. Au sein de la population totale atteinte de mucoviscidose, on recense 851
patient.e.s ayant bénéficié d’une transplantation pulmonaire (10,9% de la population) dont 4
enfants (Vaincre la Mucoviscidose, 2024a). L'age moyen des patient.e.s est de 25,7 ans, 64,3%
de I'ensemble des patient.e.s a plus de 18 ans, 18% plus de 40 ans et la personne la plus dgée

a 88 ans. La proportion d’adultes ne cesse d’augmenter chaque année (Figure 3).
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Figure 3.

Evolution du nombre de patient.e.s en France depuis 1992
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Mortalité. En 2023, 40 personnes sont décédées, a un age moyen de 39,6 ans. Le taux
brut de mortalité est de 5,2 pour 1 000 patient.e.s. La personne décédée la plus jeune avait
1,7 ans, la plus agée 72 ans, et 70% des personnes décédées avaient une greffe pulmonaire.
Des suivis de cohortes de patient.e.s en fonction de leur année de naissance ont permis de
montrer des différences de survie significatives a partir de I'age de 8 ans pour les deux plus
anciennes cohortes (1992-1996 et 1997-2001). Ainsi, les patient.e.s né.e.s le plus récemment
ont de meilleures chances de survie.

Données sociales. Environ® 55% des patients de plus de 18 ans exercent une activité
professionnelle, 16% sont étudiants, 20% sont sans activité et 2,5% sont retraités. La
proportion d’hommes en activité est similaire entre les non greffés (54%) et les greffés (53%).
Chez les patients non greffés, la proportion d’hommes sans activité est plus faible que chez les
patients greffés (16% vs 26%%), et la proportion d’étudiants est plus importante (19% vs 5%).

Environ? 47% des patientes de plus de 18 ans ont une activité professionnelle, 21% sont
étudiantes, 24% sont sans activité et 4% sont retraitées. Chez les patientes non greffées, la
proportion de femmes sans activité est plus faible que chez les patientes greffées (20% vs 26%),

de méme que la proportion de femmes en activité (44% vs 51%), alors que la proportion

! Données connues pour 90,4% des hommes
2 Données connues pour 88,7% des femmes
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d’étudiantes est plus importante (21% vs 6%).

Environ 45% des hommes et 55% des femmes de plus de 18 ans vivent en couple, 28%
d’hommes et 26% de femmes vivent seul.e.s, les autres vivent principalement chez leurs
parents.

Le niveau de scolarité des adultes est connu pour uniquement 59,2% des patient.e.s
adultes. Sur cet échantillon, environ 19% ont un niveau inférieur au bac, 32% ont un niveau
entre le bac et le bac +2, 9,5% ont un niveau bac +3, 12,5% bac +4 ou master, 13% un niveau

supérieur. 14% ont d’autres diplomes.

Il. Génétique et physiopathologie

Le géne porteur de la mutation responsable de la mucoviscidose, identifié en 1989, est
appelé CFTR (Cystic Fibrosis Transmembrane conductance Regulator) (Grasemann & Ratjen,
2023; Hubert, 2017; Vaincre la Mucoviscidose, 2024a). |l est situé sur le bras long du
chromosome 7 et code pour la protéine CFTR. Aujourd’hui, plus de 2000 mutations du géne
CFTR ont été identifiées et la mutation F508del est la plus fréquente. Elle concerne environ
83% des patient.e.s frangais et 85% des patients nord-américains, de fagon homozygote (les
patient.e.s ont deux fois la méme mutation) ou hétérozygote (les patient.e.s ont deux
mutations différentes, ex : F508del et une autre) (Grasemann & Ratjen, 2023; Vaincre la
Mucoviscidose, 2022). Il existe également de nombreuses autres mutations, dont certaines

sont trés rares.

1) La protéine CFTR

a) Role et dysfonctionnement

La protéine CFTR est un canal fixé a travers la paroi (appelée membrane) des cellules
épithéliales®. Ce canal régule les échanges d’ions chlorure et de sodium entre le dedans et le
dehors (appelé liquide extracellulaire) de la cellule. Le liquide extracellulaire des cellules de
I’épithélium étant le lieu ol se forme le mucus, la protéine CFTR joue un réle fondamental dans

la quantité et la qualité de celui-ci. Le dysfonctionnement de la protéine CFTR génére la

3 Cellules épithéliales : ces cellules constituent I’épithélium qui est le tissu biologique recouvrant
I’ensemble de notre corps (la peau), nos orifices (narines, bouches, anus). Il est également présent a l'intérieur
de notre corps, notamment dans presque tout le tube digestif, les bronches, et dans de nombreux organes (foie,
pancréas, reins, organes reproducteurs). |l présente différentes caractéristiques en fonction de sa localisation.
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production d’un mucus épais, déshydraté et visqueux qui perturbe le bon fonctionnement des
organes en causant des obstructions (voies aériennes, intestins, et différents canaux) et en
perturbant I'évacuation des bactéries ou leur gestion par le systéme immunitaire. A la longue,
cela génére des inflammations chroniques et contribue a la destruction des tissus dans les
organes (Hubert, 2017; Mazet & Desmouliére, 2024). Pour bien comprendre les impacts de la
mucoviscidose et sa prise en charge, un point de biologie cellulaire sur la création, appelée

synthese, de la protéine CFTR est nécessaire.

b) Synthése de la protéine CFTR

La synthése d’une protéine CFTR suit un processus en plusieurs étapes, autant de
moments que peuvent perturber les mutations du géne CFTR responsables de la maladie.
Ainsi, la synthése commence par la « transcription » de 'ADN en acide ribonucléique (ARN)
messager. Cet ARN messager passe ensuite dans une sorte de fabrique a protéines, pour étre
« traduit » (transformé) en protéine. La protéine subit alors un contréle de qualité strict. Les
protéines déficientes sont dégradées. Les autres doivent ensuite maturer et subir quelques
modifications pour étre fonctionnelles, ce qu’elles font notamment en passant dans certaines
structures de nos cellules (le réticulum endoplasmique et I'appareil de Golgi). Aprés cette
étape de maturation, la protéine se fixe sur la membrane de la cellule. Elle est ensuite
régulierement recyclée ou remplacée pour assurer le bon fonctionnement cellulaire, c’est le

turn-over. Ces étapes de synthéses sont présentées dans la Figure 4.
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Figure 4.

Synthése et cheminement de la protéine CFTR dans une cellule de I’épithélium respiratoire.
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Note. Image issue de l'article de Lebecque et al., (2019), avec ajout d’annotations listant les

étapes de la synthése d’une protéine CFTR.

2) Les mutations et leur impact sur la protéine CFTR

Les mutations sont classées en 6 catégories, en fonction des défauts qu’elles génerent

au niveau de la protéine CFTR. Certaines vont avoir un impact sur la création ou la maturation

de la protéine CFTR, d’autres vont perturber son fonctionnement (Tableau 1) (Grasemann &

Ratjen, 2023; Hubert, 2017; Lebecque et al., 2019).
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Tableau 1.

Classification des mutations du géne CFTR.
Classe Défauts générés Conséquences

1 Perturbation de la synthese de la protéine CFTR
(malformation ou absence de protéine). Elles sont
appelées mutations « non-sens ». Affectent la création ou le

transfert de la protéine

2 Perturbation de la maturation de la protéine CFTR ~— CFTR : il 'y pas de canal

et/ou de son déplacement intracellulaire, c’est-a-

. . . . CFTR.
dire son transfert a la membrane ou elle doit jouer
son réle de canal.
3 Inefficacité du systéme d’ouverture du canal. On|  Affectent le fonctionnement
les nomme « mutations gating ». de la protéine CFTR. Il y a des
— canaux CFTR sur la

4 Altération des capacités de conductance:

. . membrane cellulaire, mais ils
transport partiel des ions chlorures.

dysfonctionnent.
5 Diminution du nombre de canaux CFTR présents )

. Affectent le nombre de
sur la membrane cellulaire.

- protéines sur la membrane. Il
6 Augmentation du turn-over des protéines CFTR a la y a trop peu de canaux CFTR
surface des cellules, rendant les canaux instables. sur la membrane.

—_

Cette classification est aidante, notamment pour la prise en charge des patient.e.s,
mais présente des limites, notamment car une mutation peut générer plus d’une
problématique. Par exemple la mutation F508del engendre principalement des défauts de
maturation de la protéine CFTR (Classe 2), mais a également un impact délétére sur la
conductance des canaux chlorure (Classe 4), et sur le turn-over de la surface cellulaire (Classe
6) (Grasemann & Ratjen, 2023; Lebecque et al., 2019). De plus, une problématique au sein
d’'une méme classe peut étre générée par différents facteurs en fonction des mutations

(Lebecque et al., 2019).

lll. Diagnostic

Aujourd’hui, la grande majorité des patient.e.s, dont 67% des nouveaux.elles
patient.e.s francgais.e.s, sont diagnostiqué.e.s grace au test de dépistage néonatal, rendu
systématique dans de nombreux pays (en France depuis 2002). En France, ce dépistage fait
partie des analyses faites lors du test de Guthrie, proposé systématiquement dans les
maternités au 3°™ jour de vie de I'enfant. Avec le prélévement d’une goutte de sang, ce test
permet de détecter la présence de la mucoviscidose et de plusieurs autres maladies rares. La

plupart des programmes de dépistage (en France et a I'étranger) vont chercher a déterminer
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le niveau de trypsine immunoréactive* dans le sang qui est généralement élevé chez les
enfants atteints de mucoviscidose (Grasemann & Ratjen, 2023; Hubert, 2017). Si le résultat est
positif, les parents sont contactés pour faire des tests génétiques (recherche des mutations
CFTR les plus fréquentes). En Californie, le programme de dépistage inclut aujourd’hui un
séquencage génétique plus poussé lorsqu’une seule mutation a été trouvée. Cela augmente
ainsi les chances de détecter les variants les plus rares, notamment plus fréquents dans les
populations non caucasiennes (Grasemann & Ratjen, 2023).

Le test de la sueur est ensuite proposé pour confirmer le diagnostic. En France il est
proposé des lors qu’au moins une mutation a été décelée (Hubert, 2017). Ce test cherche a
déterminer un excés de sel dans la sueur, caractéristique de la maladie. Il est indolore et
consiste en général a générer un courant électrique de faible intensité pour stimuler la
transpiration au niveau de l'avant-bras (Ameli.fr, 2024). Une sueur avec une concentration
élevée de chlorure (260 mmol/L), est un marqueur de la maladie. Toutefois ce seuil ne permet
pas de dépister tou.te.s les patient.e.s, notamment celles et ceux présentant des formes moins
séveres de la maladie. Un seuil intermédiaire (entre 40 et 60 mmol/L) doit donc conduire a de
nouvelles investigations. En cas de résultats douteux, des investigations in-vivo sont proposées
(investigations au niveau nasal ou intestinal par exemple) (Ameli.fr, 2024; Grasemann & Ratjen,
2023; Hubert, 2017). Pour les personnes nées avant 2002, ou celles non dépistées lors du
dépistage néonatal, le diagnostic de la mucoviscidose peut étre posé dans d’autres
circonstances. Ainsi, sur I'ensemble des nouveaux patient.e.s francgais.e.s concerné.e.s en
2023, 18% ont été diagnostiqué.e.s car ils.elles présentaient des symptomes respiratoires
comme de la toux ou des bronchites chroniques, 15% car ils.elles avaient des antécédents
familiaux, 9% car ils.elles présentaient des diarrhées chroniques, 8% des retards de croissance
et 5% un iléus méconial® (Vaincre la Mucoviscidose, 2024a). La fatigue chronique,
I'amaigrissement sans perte d’appétit, la déshydratation et I'infertilité masculine sont d’autres
symptdmes évocateurs de la mucoviscidose pouvant conduire a des diagnostics hors
dépistages (Ameli.fr, 2024). Ainsi, quelques patient.e.s continuent d’étre diagnostiqué.e.s

tardivement.

4 Trypsine immunoréactive : Ensemble de molécules issues du de la synthése du trypsinogéne dans le
pancréas, qui bloqué par le mucus, ne peut pas aller jouer son role d’enzyme dans les intestins et passe alors
dans le sang sous forme de trypsine immunoréactive.

5> lléus _méconial : occlusion intestinale du nouveau-né, qui entraine notamment vomissements,
dilatation abdominale et absences de selles pendant les premiers jours de vie.
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IV. Manifestations cliniques

En lien avec les différents types de mutations et leur caractére homozygote ou
hétérozygote, les manifestations cliniques de la maladie sont tres variables d’un.e patient.e a
un.e autre. Ainsi, il est courant de dire qu’il y a plusieurs formes de mucoviscidose, et de parler
de formes plus ou moins sévéres de la maladie. Notamment, les patients porteurs de deux
mutations de classe |, Il ou Ill présentent généralement des tableaux cliniques plus séveres
(Hubert, 2017). Cependant, le type de mutation du gene CFTR prédit mal I'’évolution des
symptdmes qui est également tributaire de la qualité des soins regus et d’autres facteurs

génétiques (Lebecque et al., 2019).

1) Atteinte respiratoire

L'atteinte respiratoire domine généralement le tableau clinique des patient.e.s et est
responsable de 85 a 95% des décés prématurés (Hubert, 2017; Mazet & Desmouliere, 2024).
Les patient.e.s naissent avec des poumons fonctionnels, mais la maladie les dégrade au fur et
a mesure. A cause de son manque de fluidité, le mucus des bronches est difficile a évacuer et
a tendance a les obstruer, limitant le passage de l'air. De plus, I'épaississement du mucus
empéche les globules blancs de capturer les bactéries qui y sont emprisonnées, ce qui généere
des inflammations chroniques et contribue a la destruction des tissus pulmonaires (Mazet &
Desmouliére, 2024).

Sur le plan clinique, les patient.e.s souffrent de toux chronique et productive,
d’infection bronchopulmonaire chronique avec des périodes d’exacerbation respiratoire®
évoluant vers l'insuffisance respiratoire chronique obstructive’ (Mazet & Desmouliére, 2024).
A ces manifestations, peuvent s’ajouter des complications, telles que des pneumothorax8, une
hypertension artérielle pulmonaire® ou des hémoptysies'® pouvant parfois engager le

pronostic vital (Hubert, 2017; Mazet & Desmouliére, 2024).

6 Exacerbations respiratoires : épisodes aigus qui nécessitent un traitement antibiotique.

7 Insuffisance respiratoire chronigue obstructive : insuffisance due & une obstruction permanente des
voies aériennes

8 Pneumothorax : présence anormale d’air entre le poumon et la plévre (paroi protectrice du poumon)
qui entraine le décollement du poumon et sa diminution de volume.

° Hypertension artérielle pulmonaire : pression trop importante de la circulation sanguine dans les
poumons, qui génére des difficultés de fonctionnement cardiaque.

10 Hémoptysie : Présence de sang dans les crachats ou provenant des voies respiratoires.
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Les manifestations cliniques respiratoires sont trés variables en fonction de I’age des
patient.e.s et de leur génotype. Ainsi, la plupart des patient.e.s jeunes ont des fonctions
respiratoires pas ou peu altérées. Celles-ci se dégradent ensuite progressivement a I'age

adulte, en lien notamment avec les infections bactériennes.

a) Evaluation de I’atteinte respiratoire

L'atteinte respiratoire est évaluée par l'observation des signes cliniques, I'imagerie
(radiographie des poumons et scanner thoracique), la mesure de la fonction respiratoire (en
particulier le Volume Expiratoire Maximal par Seconde (VEMS)) et les examens
bactériologiques.

Un test fonctionnel respiratoire permet de déterminer le niveau d’atteinte des
capacités respiratoires. Les patient.e.s sont invité.e.s a souffler de toutes leur force dans un
embout buccal relié a un appareil (spirométre) qui mesure, entre autres, le volume d’air expiré

en une seconde (Figure 5).

Figure 5.

Spirométrie : examen des capacités respiratoires via la mesure du VEMS

Spirometry

Nose clip Spirometer Measuring your

-7 lungs' airflow

Pulmonary function test

L3 cleveland Clinic

Note. Figure issue du site Cleveland Clinic

Les examens bactériologiques, effectués a partir des sécrétions bronchiques

expectorées (crachats) des patient.e.s, permettent de déterminer le type de colonisations

bactériennes. Les premiers germes observés sont généralement Staphylocoque doré et
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Haemophilus influenzae (Hubert, 2017). Au cours du temps, le germe Pseudomonas
aeruginosa apparait chez de nombreux adultes, mais la fréquence de contamination a
beaucoup diminué ces derniéres années. La fréquente chronicisation de cette infection est
associée a plus de morbidité et de mortalité. En parallele, des souches résistantes aux
antibiotiques augmentent en fréquence chez les adultes et aggravent la maladie, de méme
que la présence de mycobactéries atypiques'!, de champignons et d’infections virales (grippes,
COVID) (Hubert, 2017). La contagion se fait par I'environnement et entre individus, notamment

pour le Pseudomonas.

2) Atteinte ORL

Les troubles pulmonaires peuvent étre accompagnés de rhinopharyngites et d’une
opacité des sinus faciaux (liée notamment a I'épaississement du mucus présent dans les
cavités), qui peuvent étre a l'origine de troubles de l'odorat (Hubert, 2017). Des risques
d’hypoacousie (diminution de I'audition), voire de surdité sont possibles chez les patient.e.s
recevant des doses élevées de certaines classes d’antibiotiques (Hubert, 2017). Bien que
I'atteinte entraine des génes pour les patient.e.s, celles et ceux ayant une atteinte

principalement ORL, présentent une forme moins sévere de la maladie.

3) Atteinte digestive

a) Atteinte pancréatique

La majorité des patient.e.s (environ 80%) souffrent d’une IPE (Insuffisance
Pancréatique Exocrine), notamment presque tou.te.s les patient.e.s porteurs de deux
mutations de classe |, Il ou lll. LIPE est liée a I'épaississement du suc pancréatique qui obstrue
les canaux pancréatiques et de fait n’arrive pas ou peu dans les intestins (Mazet &
Desmouliére, 2024). Cela conduit a une inflammation et une destruction progressive des tissus
du pancréas. Les conséquences cliniques sont « une digestion difficile avec inconfort, douleurs
abdominales, malabsorption des graisses, carence en vitamines liposolubles (A, D, E et K) et
en acides gras essentiels, et diarrhées graisseuses entrainant une grande perte calorique,

aboutissant a une dénutrition » (Mazet & Desmouliére, 2024, p. 19).

11 Mycobactéries atypiques : bactéries de I'environnement (eau, terre), généralement non pathogénes
pour les sujets sains, mais responsables d’infections chez les sujets immuno-déprimés ou présentant des
pathologies pulmonaires
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Certain.e.s patient.e.s vont également souffrir d’insuffisance pancréatique endocrine.
Celle-ci se manifeste au fur et a mesure que les structures assurant la régulation de la
glycémie'? (appelées ilots de Langerhans) sont détruites. Cela arrive rarement avant 'dge de
10 ans, mais cela affecte 30% des patient.e.s de 20 ans et concerne environ 50% des patients
de 30 ans et plus (Mazet & Desmouliére, 2024). La destruction de ces flots se caractérise par
un diabete insulinodépendant, spécifique a la mucoviscidose, mais présentant des
caractéristiques communes aux diabétes de type | et Il. Sa présence impacte les fonctions
respiratoires et la survie des patient.e.s. Un dépistage de ce diabéete est généralement pratiqué
a partir de 10 ans, avec un test annuel d’hyperglycémie provoquée!® (Grasemann & Ratjen,

2023; Hubert, 2017).

b) Atteinte gastro-intestinale

Elles concernent 60 a 70% des patient.e.s souffrant d’IPE (Mazet & Desmouliere, 2024).
L'épaississement et la viscosité du mucus intestinal, favorise I'apparition de bouchons occlusifs,
diminue la mobilité du bol digestif, et provoque ainsi constipation, occlusions, inflammation et
douleurs chroniques. L'iléus méconial est d’ailleurs révélateur de la maladie chez 13 a 15% des
patient.e.s (Mazet & Desmouliere, 2024). Un reflux gastro-cesophagien est observé chez 25%

des patient.e.s (Hubert, 2017).

c) Atteinte hépatique

Les atteintes du foie et de la vésicule biliaire concernent 30 a 40% des patient.e.s, et touchent
5 a 10% des patient.e.s de moins de 12 ans. Elles sont la cause de 2,5 a 5% des déces (Mazet
& Desmouliére, 2024). La viscosité de la bile obstrue les canaux biliaires, ce qui 'empéche de
s’écouler normalement dans les intestins. Laccumulation de la bile dans le foie peut, en
paralléle, aboutir & une cirrhose biliaire’* (environ 5 a8 8% des patient.e.s) qui peut se

compliquer avec de I’hypertension portale!®, pouvant étre a l'origine d’hémorragies digestives

12 Glycémie : niveau de sucre présent dans le sang

13 Test de glycémie provoquée : administration a jeun d’une dose de glucose pure, afin d’observer si la
régulation de la glycémie se fait correctement.

14 Cirrhose biliaire : Iésion grave et irréversible du foie

15 Hypertension portale : pression sanguine trop élevée dans la veine porte a I'entrée du foie,
provoquant troubles de la circulation (varices, saignements) et production d’un liquide appelé ascite qui fait
gonfler le ventre, entrainant diverses complications.
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et une insuffisance hépatocellulaire!® (Hubert, 2017; Mazet & Desmouliére, 2024). La gravité
de la cirrhose et des complications hépatiques peut engager le pronostic vital et justifier une
greffe de foie (Coilly, 2023). La vésicule biliaire est généralement atrophiée et on observe des
lithiases vésiculaires (calculs biliaires), dont I'incidence augmente avec I'age (Hubert, 2017;

Mazet & Desmouliere, 2024).

4) Atteinte musculosquelettique

Des douleurs et des inflammations articulaires chroniques avec ou sans déformations
osseuses peuvent survenir, en lien ou non avec l'insuffisance respiratoire. (Hubert, 2017;
Mazet & Desmouliere, 2024). La densité osseuse est généralement moins élevée que dans la
population normale, a cause d’apports insuffisants en calcium et de troubles d’absorption de
la vitamine D. Le risque d’ostéoporosel’ augmente avec I'dge et peut générer des fractures ou

des tassements vertébraux. On peut également observer des retards de croissance pubertaire.

5) Atteinte génitale

La maladie retarde la puberté pour les deux sexes (Hubert, 2017).

Les hommes sont stériles dans plus de 95% des cas a cause d’une absence ou d’une
atrésie (obstruction partielle ou totale) des canaux déférents (Haines & Middleton, 2022;
Hubert, 2017; Kazmerski et al., 2021; Mazet & Desmouliére, 2024). Ces canaux, situés entre
les testicules et 'uretre assurent le transport des spermatozoides. Les testicules ne sont en
revanche pas impactés, ainsi la production des spermatozoides est active et ils peuvent étre
collectés chirurgicalement dans le cadre de I'Assistance Médicale a la Procréation (AMP).

Contrairement aux hommes, les femmes ne présentent pas d’anomalie morphologique
au niveau génital. En revanche leur fertilité est diminuée car elles présentent un
épaississement de la glaire cervicale perturbant le passage des spermatozoides, auquel
peuvent s’ajouter des troubles de I'ovulation et des aménorrhées secondaires due aux troubles
nutritionnels (Haines & Middleton, 2022; Hubert, 2017; Mazet & Desmouliére, 2024). Environ

35% des femmes atteintes de mucoviscidose sont stériles ou présentent une hypofertilité!®

16 |nsuffisance hépatocellulaire : diminution massive du nombre de cellules du foie, entrainant (entres
autres) fatigue, amaigrissement, anomalies sanguines, ictére (jaunisse) et dans les formes les plus séveres,
hypoglycémie et troubles de la conscience, voire coma.

17 Ostéoporose : fragilité excessive du squelette, due 3 la diminution de la masse osseuse.

18 Hypofertilité : absence de grossesse aprés un an de rapports sexuels non protégés

35



contre 5 a 15% des femmes de la population générale (Haines & Middleton, 2022; Kazmerski

et al., 2021).

6) Autres atteintes

Les patient.e.s peuvent également présenter une déshydratation aigué (majorée en cas
de canicule), des pathologies cardiaques chez certains nourrissons et des allergies
particulierement problématiques vis-a-vis de certains antibiotiques (Hubert, 2017). Il y a de
plus un risque augmenté de cancers digestifs chez tou.te.s les patient.e.s et plus
particulierement chez les patient.e.s greffé.e.s pulmonaires. Ces dernier.es ont également un
risque accru de développer des lymphomes ou des cancers dermatologiques.

Avec I'age, les patient.e.s sont également de plus en plus nombreux.ses a présenter des
pathologies communes au vieillissement (troubles cardio-vasculaires, cancers) (Burgel et al.,
2023). De plus, I'arrivée des nouvelles thérapies protéiques est en train de modifier et élargir

encore plus ce champ des comorbidités des personnes adultes atteintes de mucoviscidose.

7) Impact psychologique

Lensemble des symptébmes a bien entendu un impact sur la qualité de vie des
patient.e.s, auquel s’ajoute la lourdeur et l'aspect chronophage de certains traitements.
Comme d’autres maladies chroniques, la mucoviscidose rend les patient.e.s plus a risque sur
le plan psychopathologique, et ils.elles sont deux a trois fois plus nombreux a développer des
symptomes dépressifs et/ou anxieux en comparaison d’échantillons de population générale.
(Quittner et al., 2016, 2020). Ces symptomes ont des impacts négatifs notamment sur
'adhérence aux traitements, l'état de santé somatique des patients, le nombre
d’hospitalisations et la qualité de vie (Quittner, Goldbeck, Abbott, Duff, Lambrecht, Solé,
Tibosch, Brucefors, et al., 2014).

V. Laprise en charge

Le suivi des personnes atteintes de mucoviscidose est assuré par un Centre Ressource
et de Compétences de la Mucoviscidose (CRCM). Il en existe 47 en France, situés en milieux
hospitaliers, qui peuvent accueillir un public pédiatrique, adulte ou mixte (Ameli.fr, 2024;

Hubert, 2017). Au sein du CRCM, une équipe pluridisciplinaire (médecins, infirmier.es,
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kinésithérapeute, psychologue, diététicien.ne, assistant.e social.e) a pour mission de poser le
diagnostic de la mucoviscidose et de définir la prise en charge globale des patient.e.s. L'équipe
coordonne ensuite la prise en charge grace a un travail en réseau avec les autres services
hospitaliers (notamment pour la gestion des atteintes ORL, le diabéte, I'ostéoporose, la
transplantation pulmonaire et [linfertilité) et les soins en ville (médecin traitant,
kinésithérapeute, infirmier.e.s). La collaboration entre les soins de ville et le CRCM est
indispensable pour un suivi optimal. Les patient.e.s sont généralement suivi.e.s de fagon
trimestrielle dans les CRCM, et réalisent un bilan annuel (incluant par exemple : examen
fonctionnel respiratoire, examens bactériologiques, bilan digestif, bilan sanguin,
radiographies, scanner, ou échographie, en fonction de l'atteinte du.de la patient.e) (Hubert,
2017). Les patient.e.s peuvent également étre hopsitalisé.e.s en cas de complications ou de
traitements non administrables a domicile.

Sur le plan somatique, la prise en charge se divise en deux parties : |la prise en charge
symptomatique et les thérapies protéiques (désignées communément par le terme des
« modulateurs CFTR », ou « modulateurs ») cherchant a réduire les effets des mutations

génétiques.

1) Les traitements symptomatiques

a) Prise en charge des troubles respiratoires

Traitement de fond

Il est nécessaire pour favoriser I'expectoration du mucus. Ainsi la kinésithérapie est
recommandée de facon fréquente, voire quotidienne, pour drainer les bronches. Le ou la
kinésithérapeute accompagne les patient.e.s dans ce travail d’expectoration, mais également
sur le plan de I'activité physique. En effet, celle-ci doit étre quotidienne et I'exercice en général
est recommandé pour espacer la survenue d’exacerbations respiratoires, et ralentir la
dégradation des capacités respiratoires. Le ou la kinésithérapeute guide ainsi les patient.e.s
dans leur gestion de |'effort avec la mise en place d’activité sportive raisonnée (Hubert, 2017;
Vaincre la Mucoviscidose, 2023b).

Des traitements inhalés peuvent étre prescrits en paralléle, comme des aérosols pour
hydrater le mucus et ainsi le fluidifier et favoriser son expectoration. Des bronchodilatateurs
peuvent également étre prescrits pour les personnes souffrant d’asthme (Grasemann &

Ratjen, 2023; Hubert, 2017).
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'antibiothérapie

Elle est indiquée en cas d’exacerbation respiratoire (Hubert, 2017; Vaincre la
Mucoviscidose, 2015a). Le ou les antibiotiques sont choisis en fonction des bactéries
retrouvées dans les examens d’expectoration. Ladministration peut se faire de différentes
maniéres : par voie orale (sirop, comprimés), par aérosols (inhalation d’un médicament), ou
par intraveineuse (IV). Lors d’une premiéere infection, le traitement a pour objectif d’éradiquer
les germes. En cas de chronicisation de l'infection, comme avec le Pseudomonas,
I'antibiothérapie a pour objectif de diminuer la quantité de bactéries et de ralentir Ia
dégradation respiratoire. Dans ces cas-la, « I'antibiothérapie par aérosols prend souvent le
relais des cures IV. L'intérét de ce mode de traitement est d'apporter I'antibiotique
directement au site de l'infection avec un effet toxique minimum et une réduction des

contraintes » (Vaincre la Mucoviscidose, 2015a).

Complications respiratoires

Certaines complications (hémoptysie, pneumothorax) vont demander des
interventions en milieu hospitalier voire des interventions chirurgicales (Hubert, 2017). Une
hospitalisation, notamment en unité de soins intensifs, est nécessaire en cas d’exacerbation

respiratoire sévere ou d’insuffisance respiratoire aigué.

Insuffisance respiratoire chronique sévére

A partir d’un certain stade, évalué par la mesure des gaz dans le sang et la saturation
en oxygene, les patient.e.s se voient prescrire une oxygénothérapie. A l'aide d’appareils,
ils.elles peuvent ainsi respirer un mélange plus riche en oxygéne, en général la nuit ou
lorsqu’ils.elles se déplacent (Hubert, 2017).

La transplantation des deux poumons est préconisée pour les personnes souffrant
d’une insuffisance respiratoire chronique avancée, notamment quand le VEMS est inférieur a
30%, ou lorsque la dégradation des capacités respiratoires est rapide, ou lorsque les
exacerbations pulmonaires se rapprochent et réagissent mal aux antibiothérapies. Une
procédure de « super urgence » a été mise en place en France en 2007, pour permettre un
acces rapide a un greffon pour les personnes ayant un risque de mort imminente (Hubert,
2017). La mucoviscidose est le motif le plus fréquent de transplantation pulmonaire en France.
Suite a la généralisation des modulateurs en 2020, le nombre de transplantations pulmonaires
chez des patient.e.s atteint de mucoviscidose a diminué en France (Figure 6.) et dans le monde,

et 'dge moyen a la transplantation a augmenté (Grasemann & Ratjen, 2023). En effet, de
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nombreux.ses patient.e.s mis sous modulateurs se sont fait.e.s retirer de la liste d’attente de

greffe car leur état de santé s’était amélioré.

Figure 6.

Nombre de transplantations en France depuis 1992
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Note. Figure issue du Registre francais de la mucoviscidose 2023 (Vaincre la Mucoviscidose,
2024a)

D’autres types de greffe peuvent étre préconisées notamment pour les atteintes non
respiratoires (foie essentiellement, reins lorsqu’apparait une insuffisance rénale terminale
aprés plusieurs années sous immunosuppresseurs®, parfois pancréas ou flots pancréatiques
au moment de la transplantation pulmonaire). Les greffes peuvent étre mono ou multi-

organes. (Vaincre la Mucoviscidose, 2024a).

b) Prise en charge digestive.

Une alimentation de qualité joue un role important dans la prise en charge des troubles
digestifs de la maladie. En effet, celle-ci doit étre variée et riche en calories afin que les
patient.e.s puissent avoir environ 120-130% des rations caloriques nécessaires a une personne

non malade. Des compléments en vitamines A, D, E et K et en minéraux (zinc, fer notamment)

% Immunosuppresseurs : traitements pour éviter les rejets de greffe
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doivent également étre prescrits. Des compléments en enzymes pancréatiques viennent
pallier le dysfonctionnement de la sécrétion du suc pancréatique et améliorer la digestion
(Vaincre la Mucoviscidose, 2023c).

Le diabete exige une insulinothérapie, soit via des auto-injections apres contréle de la
glycémie, soit avec l'utilisation d’'une « pompe a insuline qui assure un débit d’insuline en
permanence avec un supplément au moment des repas, ce qui permet une adaptation plus
précise des doses » (Vaincre la Mucoviscidose, 2015b). Sa prise en charge est généralement
mal vécue par les patient.e.s, notamment car percue comme une épreuve supplémentaire de
la maladie. Pourtant une prise en charge adéquate est un enjeu important pour prévenir les
conséquences négatives du diabéte sur les fonctions respiratoires, I’"hyperglycémie favorisant

les infections pulmonaires.

c¢) Ladouleur

La mucoviscidose est fréquemment source de douleurs abdominales, thoraciques,
dorso-lombaires, articulaires et/ou des maux de téte. Leur prise en charge est importante et
conduit les professionnel.le.s a prescrire des antalgiques. La prise en charge de la douleur liée
aux soins est également un sujet, et peut-étre prise en charge via des patchs de créme
anesthésiante ou l'utilisation du MEOPA (gaz diminuant la peur, la douleur et son souvenir)

(Vaincre la Mucoviscidose, 2015c).

2) Les modulateurs de CFTR

Les modulateurs sont des molécules prises en comprimés, qui ont pour but d’annuler
ou de diminuer les défauts engendrés par les mutations CFTR, et de permettre la synthése de
protéines CFTR fonctionnelles et en quantité suffisante. Il existe actuellement quatre types de
modulateurs, présentés dans le Tableau 2, qui agissent a différents moments de la synthese

de la protéine (Figure 7).
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Tableau 2.

Les modulateurs CFTR : types et fonctions

Types de
modulateur CFTR

Fonction

Molécules
commercialisées

Les amplificateurs

Les correcteurs

Les potentiateurs

Un stabilisateur

Augmenterait la synthése de protéines CFTR.
(Mutations de classe 1)

Accompagnent la maturation des protéines CFTR
et leur transport intracellulaire jusqu’a la
membrane, notamment en « corrigeant » et
rendant plus stables les protéines déficientes qui
n’auraient normalement pas passé le controle de
qualité. (Mutations de classe Il)

Lorsqu’ils sont associés a un potentiateur, ils
augmentent la quantité et [activité de la
protéine CFTR.

Améliorent le fonctionnement de la protéine
CFTR positionnées sur la membrane cellulaire.
(Mutations de classe lll, IV et V).

Aurait pour but de limiter le turn-over des
protéines CFTR et/ou d’en faciliter le recyclage.
(Mutation de classe VI)

@

Lumacaftor, Tezacaftor,
Elexacaftor

Ivacaftor

Figure 7.

Réles des modulateurs sur la production de la protéine CFTR
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Note. Image issue de I'article de Lebecque et al., (2019).
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Le premier traitement par modulateurs (lvacaftor, Kalydeco®), utilisé en France depuis 2012,
était a destination des personnes porteuses de mutation « gating » (classe Ill). Les patient.e.s
porteur.se.s de mutations homozygotes F508del ont pu bénéficier du 2°™¢ traitement
(Lumacaftor/Ivacaftor, Orkambi®) commercialisé en 2016 (Vaincre la Mucoviscidose, s. d.). En
lien avec les limites de la classification des mutations, les molécules actuellement disponibles
ne marchent pas de la méme fagon pour différentes mutations (méme celles de méme classe)
(Goetz & Savant, 2021; Lebecque et al.,, 2019). C’est notamment pour cela qu’elles sont
utilisées seules ou en association les unes avec les autres, en fonction des types de mutation.
Aujourd’hui quatre traitements sont proposés. Leur nom et utilisation sont présentés dans le

Tableau 3 (Goetz & Savant, 2021; Vaincre la Mucoviscidose, 2023a).

Tableau 3.

Traitements actuels par modulateurs

Nom du traitement Molécule(s) Mutations CFTR pour Age minimum
lesquelles le traitement de
fonctionne et est approuvé  prescription
Kalydeco® ivacaftor Mutations « gating » et 4 mois

autres mutations réactives

Orkambi® Lumacaftor/ivacaftor Mutations homozygotes 1ans
F508del

Symkevi® Tezacaftor/ivacaftor  Mutations homozygotes 6 ans
F508del et autres mutations
réactives

Kaftrio® Elexacaftor/Tezacaf- Au moins une mutation 2 ans
F508del
tor/ivacaftor . ..
/ Autres mutations réactives
Cadre de prescription DS

compassionnelle

Note. En vert : les deux traitements reconnus comme hautement efficaces.
En bleu : les traitements reconnus comme modérément efficaces

Larrivée du dernier traitement (Kaftrio®) a révolutionné la vie de nombreux.ses
patient.e.s car il est recommandé notamment pour tou.te.s les porteur.se.s d’'une mutation
F508del. Avec Kalydeco®, ils ont été reconnus comme des traitements hautement efficaces
(Goetz & Savant, 2021; Vaincre la Mucoviscidose, 2023a). De nombreuses recherches se
poursuivent pour développer de nouvelles molécules, et des essais cliniques sont en cours
pour mieux comprendre les effets des traitements et étudier la possibilité de diminuer I'age

d’administration.
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a) Effets cliniques des modulateurs

Les modulateurs ont des effets cliniques a différents niveaux et d’intensités différentes
en fonction des génotypes et de facteurs individuels (Goetz & Savant, 2021; Grasemann &
Ratjen, 2023). De facon tres générale, les études ont montré :

- Des améliorations du VEMS ou un ralentissement de la dégradation de la fonction

respiratoire et moins d’exacerbations pulmonaires

- Une diminution des cures antibiotiques intraveineuses

- Une augmentation de lindice de masse corporelle et des améliorations de

croissance

- Une diminution du chlore dans la sueur

- Une amélioration de la fertilité féminine

La destruction irréversible des tissus pancréatiques commencgant in utéro, les
modulateurs n‘ont un effet sur I'lPE que lorsqu’ils sont pris chez I'enfant et le plus t6t possible
(Goetz & Savant, 2021). Cependant, les fonctions pancréatiques exocrines semblent tout de
méme pouvoir étre améliorées, méme si le traitement est pris chez des enfants plus agés.
Limpact sur la tolérance au glucose reste pour I'instant flou, de méme que I'impact au niveau
intestinal.

La figure de Graseman et Ratjen (2023) résume plus précisément les différents impacts
des modulateurs sur 'ensemble des fonctions touchées par la mucoviscidose (Figure 8). Leur
figure permet de constater I'amélioration de nombreuses fonctions, le peu ou l'absence
d’'impact sur certaines et de I'impact délétere pour d’autres. Elle montre également que

I'impact sur certains organes n’a pas encore pu étre apprécié.
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Figure 8.

Effet des modulateurs CFTR sur les différentes manifestations cliniques de la mucoviscidose.

‘Chronic rhinesinusitis

+ Masal congestion and discharge
+ Nasal polyposis

+ Sinus infections

? Anosmia

Chronic bronchitis and bronchiectasis

+  Reduced mucociliary clearance®
(+) Chronic bacterial infection®
?  Neutrophilic inflammation

+ Progressive obstructive lung disease Abnormal sweat

[+) Respiratory failure

* Increased sweat chloride

+ Risk of dehydration when sweating

+ Aguagenic wrinkling of palms

Liver disease
+/— Cholestasis
+/- Cirrhosisd
+J— Portal hypertension
+/= MNonalcoholic steatohepatitis

Intestine

(+) Meconium ileus and intussusception)
+ Inadequate hydration of small bowel
+/— Distal intestinal obstipationk
?  Increased risk for colorectal cancer

Pancreas

+ Exoctine pancreatic insufficiencye.f
(+) Cystic fibrosis-related diabetes®

Male infertility
Reduced female fertility

() Congenital bilateral absence of
the vas deferens
(+) Abnormal cervical mucusi

Bone health
? Osteoporosis

Figure 2. Effects of CFTR Modulators on Manifestations of Cystic Fibrosis in Main Organs and on Symptoms.

Shown are the effects of highly effective CFTR modulators on specific organ-related manifestations and symptoms. The + sign indicates
beneficial effects, (+) potentially beneficial effects, - deleterious effects, (-} potentially deleterious effects, and ? unclear effects. With
regard to the particular effect of CFTR modulators, the superscript “a” denotes an improvement in central and peripheral lung mucocili-
ary clearance™; “b™ a reduction (by 2 to 3 log units) in the count of pathogens associated with chronic cystic fibrosis but rarely clearance™;
“c" a reduction in premature mortality, a reduction in the need for lung transplantation, and likely delayed onset of severe end-stage
lung disease with respiratory failure®; “d” an increased risk of liver-related toxic effects (although the risk of development of cirrhosis
may be lower among patients treated with CFTR modulators than among those not treated with CFTR modulators)'s; “e” an improve-
ment in the nutritional status in patients with cystic fibrosis with pancreatic insufficiency’™'®; “f" preservation of pancreas function if
started in early life'; “g" an improvement in glucose tolerance but not insulin secretion™; "h" possible prevention of congenital bilateral
absence of the vas deferens if initiated prenatally”; “i” an increased potential for pregnancy among women with cystic fibresis™; “|" pos-
sible reduction in the echogenicity of the echogenic bowel if started antenatally'®; and “k” a transient increase in the risk of distal intes-
tinal obstipation. The green shading indicates overall predominantly beneficial effects of CFTR modulators; the red shading, overall
potentially deleterious effects; and the yellow shading, not yet known whether beneficial for organ-related manifestations.

Note. Figure issue de l'article de Grasemen et Ratjen (2023)

Si des études longitudinales faites sur les patient.e.s des registres anglais et américains
montrent, entre autres, une diminution stable du risque de mortalité et de transplantation
pulmonaire chez les patient.e.s sous Kalydeco® sur les 5 années d’analyses (Goetz & Savant,
2021), nous avons, de facon générale, encore peu de recul sur I'impact a long terme des

derniers traitements (Goetz & Savant, 2021; Grasemann & Ratjen, 2023).

b) Limites et effets secondaires

Plusieurs effets secondaires ont été rapportés et peuvent étre a l'origine d’une prise
discontinue ou de l'arrét du traitement (Goetz & Savant, 2021; Grasemann & Ratjen, 2023).

Tous modulateurs confondus, les effets secondaires rapportés chez plus de 10% des patient.e.s
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sont des démangeaisons, des douleurs abdominales, des nausées et vomissements, une
augmentation de la toux ou des sensations d’oppression thoracique, une diminution du VEMS.
L'Orkambi® entraine plus fréquemment des effets secondaires sur le plan respiratoire que les
autres modulateurs (Goetz & Savant, 2021; Grasemann & Ratjen, 2023), et le Kaftrio® aurait
parfois un impact délétére en termes de santé mentale pour certain.e.s patient.es
(Blaisonneau et al.,, 2024), sans toutefois empirer les symptdmes préexistants. Les effets
secondaires sont peuvent étre dus a des interactions entre les modulateurs et d’autres
médicaments pris par les patient.e.s. Des adaptations individuelles des dosages permettent de
réguler en partie les effets indésirables (Grasemann & Ratjen, 2023). Les patient.e.s présentant
des effets secondaires trop invalidants en comparaison des bénéfices apportés, arrétent leur
traitement par modulateurs.

Graseman et Ratjen (2023) relévent également le manque de compréhension
concernant les effets des modulateurs sur les infections pulmonaires et les agents pathogénes
qui en sont responsables. En effet, avec 'amélioration symptomatique due aux modulateurs,
les patient.e.s ne sont souvent pas ou plus en mesure de fournir des crachats pour la
surveillance bactérienne (Grasemann & Ratjen, 2023; Vaincre la Mucoviscidose, 2024a). En
paralléle, il y a actuellement un manque de recul sur I'impact d’'un arrét des traitements
symptomatiques (notamment traitement de fond) pour les patient.e.s sous modulateurs.

Les modulateurs sont des traitements trés onéreux et pour I'instant aucune étude n’a
permis de constater que leur utilisation permettait de diminuer les couts de santé pour les
patient.e.s. Cependant, comme le précisent Goetz et Savant « au vu de leur prix exorbitant, il
n’y aura peut-étre jamais assez d’évidences pour démontrer un bénéfice financier des
modulateurs CFTR ; cependant, le bénéfice clinique des modulateurs hautement efficaces est
évident » (2021, p. 3603).

Néanmoins, la recherche sur les modulateurs a encore de beaux jours devant elle. En
effet les modulateurs actuels ne couvrent pas encore tous les besoins, puisque de
nombreux.ses patient.e.s y sont encore inéligibles (mutations non compatibles, pas de
molécule avec effet sur les mutations de classe |, patient.e.s greffé.e.s), certain.e.s ne
répondent pas aux traitements et d’autres ont trop d’effets indésirables pour maintenir le

traitement (Grasemann & Ratjen, 2023; Vaincre la Mucoviscidose, 2024a).
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3) Education thérapeutique et prise en charge psychologique

a) Education thérapeutique

Pour un meilleur accompagnement et pour favoriser I'autonomisation des patient.e.s,
I’éducation thérapeutique des patient.e.s (ETP) est fondamentale. Cela est d’autant plus le cas
avec la mucoviscidose qui a de multiples facettes et demande souvent aux patient.e.s de
combiner plusieurs traitements. Un groupe de coordination national, le GETHEM (Groupe
Education THErapeutique et Mucoviscidose) créé en 2006, coordonne I'élaboration et la mise
a disposition d’outils d’éducation thérapeutique a destination des patient.e.s et/ou des parents
de patient.e.s sur I'ensemble des thématiques liées a la maladie. Le GETHEM est constitué de
patient.e.s, de parents de patient.e.s et de professionnel.le.s (GETHEM, 2024). Il comprend
actuellement plusieurs groupes de travail : « Adolescence et transition », « Transplantés :
stress et transplantation », « Modulateurs et nutrition » et « Désir d’enfant, grossesse et
parentalité ». Il sollicite différents acteur.rice.s pour développer des outils en lien avec les
besoins des patient.e.s et de leur famille, et avec les avancées autour de la maladie. Nous
avons notamment été sollicitées plusieurs fois au cours de notre recherche pour contribuer a

la réflexion sur 'accompagnement de la parentalité des patient.e.s.

b) Prise en charge psychologique

Un suivi psychologique, ou des entretiens de soutien psychologique peuvent étre
proposés au sein des CRCM, dans lesquels travaille au moins un.e psychologue. Une
orientation en libéral peut également étre proposée a la place ou en complément du suivi au
CRCM. Un suivi psychiatrique en institution ou en libéral peut également étre recommandé.

La question de la santé mentale chez les patient.e.s atteint.e.s de mucoviscidose a fait
I'objet d’un travail de réflexion international entre I'European Cystic Fibrosis Society (ECFS) et
la Cystic Fibrosis Foundation (CFF) états-unienne. Un comité de travail, dédié a cette question,
a réfléchi a une standardisation du dépistage de I'anxiété et la dépression pour les patient.e.s
adolescent.e.s et adultes (Quittner et al., 2016). En effet, différents questionnaires étaient
utilisés en fonction des pays, voire des centres de soins. Le comité a ainsi recommandé |'usage
de deux questionnaires, choisis pour : leur fiabilité et validité psychométrique, la précision de
leurs seuils de détection des symptomes et le fait que ces seuils soient en lien avec les critéres
diagnostiques du DSM-5 (Statistical Manual of Mental Disorders, 5th Edition), la rapidité de

passation des questionnaires et leur disponibilité dans de nombreuses langues. Les centres de
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soins utilisent aujourd’hui le Patient Health Questionnaire 9 (PHQ-9) pour mesurer |'état
dépressif des patient.e.s, qui inclut notamment un item d’évaluation du risque suicidaire, et le
Generalised Anxiety Disort 7-item (GAD-7) pour évaluer I'anxiété. Le comité recommande
I'utilisation des questionnaires dans le cadre de dépistages annuels systématiques, et en cas
de suspicion de troubles anxiodépressifs. Il préconise leur administration par des
professionnels de santé mentale lorsque cela est possible. Le comité a également développé
des recommandations d’accompagnement des patient.e.s en fonction de leur niveau de

difficultés, comme l'illustre leur modeéle en Figure 9.

Figure 9.

Un modéle flexible et par étape pour le dépistage et le traitement de la dépression et de
I'anxiété.

Ongoing Prevention & Psychoeducation
Coping with medical stressors
Supportive Care

’ !

Clinical Concerns: Annual Screening:
Depression/Anxiety Depression/Anxiety Symptoms

v y

r
Administration of PHQ-9 & GAD-7
& I
Normal Mild Elevated Range:
Range Range Moderate — Severe

v I I

Supportive Intervention —_— Clinlpcal_ Asspessfment: -
Bevchioedireation mpairment — Patient Preferences — Safety

J
Evidence-Based Psychological and/or
Psychopharmacological Intervention
Annual Screening
Rescreen J [ Clinical Assessment ]

Note. Figure issue de I'article de Quittner et al., (2016).

Le comité a également élaboré des modeles plus précis sur la prise en charge des
patient.e.s ou aidant.e.s présentant des scores combinés moyens de dépression et d’anxiété,

ou ayant des scores élevés de dépression seule ou d’anxiété seule (Quittner et al., 2016). lls y
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évoquent notamment [l'utilisation de thérapies cognitivo-comportementales, le
référencement a des spécialistes en santé mentale, la prise d’antidépresseurs adaptés aux
personnes atteint.e.s de mucoviscidose.

Limplémentation de ces outils semblent porter ses fruits pour améliorer la prise en
compte et prise en charge des difficultés psychologiques, méme si elle a encore ses limites,
notamment dans les pays ou la présence de psychologues n’est pas systématique dans les
centres de soin (Quittner et al., 2020). Le comité de travail déplore également que les données
en santé mentale issues de ce dépistage ne soient, pour le moment, pas prises en compte dans

les registres nationaux.

4) Conclusion

La création des CRCM (et leurs équivalents dans les autres pays) est responsable de
I'augmentation drastique de I'espérance de vie des patient.e.s et de I'amélioration significative
de I'état clinique (notamment des capacités respiratoires) de trés nombreux.ses patient.e.s sur
les 20 ans derniéres années (Burgel et al., 2023). Avec le vieillissement actuel de la population
des patient.e.s, les enjeux sont d’arriver a prendre en charge des manifestations cliniques de
plus en plus variées, auxquelles s’ajoutent les comorbidités liées a I'age. lls doivent de plus
anticiper 'augmentation du nombre d’adultes a prendre en charge. En effet, la généralisation
des modulateurs et leur impact impressionnant sur I'espérance de vie, risque de mettre ces
centres sous tension. Loffre de soin va obligatoirement devoir se renforcer, au risque sinon, de

ne plus pouvoir accompagner correctement tou.te.s les patient.e.s (Burgel et al., 2023).

VI. Historique condensé

La mucoviscidose est une maladie complexe, dont la compréhension et la prise en
charge ont pu s’améliorer grace aux avancées scientifiques internationales (comme la
découverte du géne CFTR, le développement des modulateurs), mais grace a des facteurs
sociétaux, comme en France la prise en charge a 100% par la sécurité sociale, le lobbying
associatif et la célébrité d’un patient. Les événements majeurs ont été répertoriés dans le
Tableau 4. Afin de contextualiser notre recherche, nous avons indiqué dans ce tableau les

débuts de nos deux études.
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Tableau 4.

Chronologie des grandes avancées dans la connaissance et les traitements de la maladie,
de la prise en charge et des événements marquants en France, début de nos études.

Année Evénements
1936 Catégorisation comme pathologie a part entiere
1965 Création de I’Association Francaise de Lutte contre la Mucoviscidose (AFLM)
1997 Prise en charge a 100% par la Sécurité Sociale
1989 Découverte du gene de la mucoviscidose

Premiere transplantation pulmonaire

1992 Création de I'Observatoire National de la Mucoviscidose (ONM), qui devient en 2007,
le Registre Francais de la Mucoviscidose (dont sont issues toutes les données des
patient.e.s en France)

1994 Thérapie génique pour la mucoviscidose : premiers essais humains
2001 L’AFLM devient Vaincre la Mucoviscidose (VLM)

Reconnaissance des CRCM comme lieux dédiés a la prise en charge de Ia
mucoviscidose

2002 Mise en place du dépistage néonatal de la mucoviscidose

2004 Grégory Lemarchal, atteint de mucoviscidose, remporte la Star Academy : coup de
projecteur national sur la maladie

2007 Mort de Grégory Lemarchal a 23 ans
Création de I’Association Grégory Lemarchal par ses parents
2012 Premier traitement modulateur qui agit sur la cause de la maladie (Kalydeco®)

2011 Lancement d’un Plan d'Actions Prioritaires de |'association VLM pour 2011-2015, afin
de récolter des financements de Missions d’intérét général (12 millions d’euros en
2011, 19 en 2015)

2014 30°™ &dition annuelle des Virades de I'espoir par I'association VLM (collecte de dons
nationale ayant permis de récolter 106 millions d’euros depuis sa création)
2015 Deuxieme traitement modulateur qui agit sur la cause de la maladie (Orkambi®)
2019 Début de notre recherche sur la parentalité (volet MucoPar), financée par
I’Association Grégory Lemarchal
Décembre Début de l'utilisation de Kaftrio® dans un cadre compassionnel pour les patients
2019 séveres

2021 Accord de remboursement en France pour Kaftrio®, nouveau modulateur de CFTR
beaucoup plus efficace, grace notamment au lobbying des deux associations aupres
des pouvoirs publics.

2021 Début de la deuxieme étude de notre recherche sur la parentalité (volet MucoKids),
financée par I’Association Grégory Lemarchal

2022 Accés a Kaftrio® a partir de 6 ans, pour les patient.e.s atteint.e.s de la mutation
F508del

Note. En rouge les événements internationaux, en bleu les événements nationaux, en vert le
début de nos études.
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En résumé :

La mucoviscidose est une maladie autosomique récessive qui touche environ 8000
personnes en France, dont plus de la moitié sont aujourd’hui adultes.

La maladie est due a des mutations du géne CFTR qui code pour la protéine CFTR
responsable de la production de mucus dans les différents systtmes de notre organisme
(respiratoire, ORL, digestif, génital). Il existe 6 classes de mutations qui entrainent différents
probléemes au niveau de la protéine CFTR (absence, immaturité, nombre insuffisant ou
instabilité), et différents symptomes. De facon générale, le mucus est trop visqueux et peu
mobile. Il bouche les canaux qu’il emprunte et favorise la prolifération bactérienne dans les
bronches. Latteinte principale est essentiellement pulmonaire, et les troubles respiratoires
font la gravité de la maladie en engageant le pronostic vital. Latteinte digestive et métabolique
(pancréatique, cirrhose, diabéte) peut entrainer de nombreuses complications au quotidien,
des douleurs importantes, voire des complications engageant également le pronostic vital.

La prise en charge consiste en des traitements de fond, notamment pour maintenir le
meilleur état respiratoire possible, et administrés en fonction des atteintes du patient
(antibiothérapie, kinésithérapie, insulinothérapie, complémentation alimentaire etc.). A ceux-
Ci peuvent étre associés les modulateurs CFTR qui interviennent directement sur les causes de
la maladie et ont récemment permis une grande amélioration de |'état de santé et de la qualité
de vie de nombreux.ses patient.e.s. Malheureusement certain.e.s patient.e.s les tolérent mal
et d’autres présentent des mutations non compatibles avec les molécules existantes. Une
greffe pulmonaire est proposée en cas d’insuffisance respiratoire sévere. L'éducation
thérapeutique jour un roéle important dans ces prises en charge complexes et un
accompagnement psychologique peut également étre proposé.

Au niveau national il existe une grande mobilisation associative qui a notamment
contribué a l'organisation des soins au sein des CRCM, améliorant nettement la prise en charge
des patient.e.s, et a permis d’accélérer les accords de remboursements des modulateurs et a

financer de nombreuses recherches, dont la notre.
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B.Mucoviscidose et acces a la parentalité

Grace a I'amélioration des traitements et leurs impacts positifs sur la qualité de vie et
I'espérance de vie, de plus en plus de patient.e.s tendent a une normalisation de leur vie et
souhaitent notamment devenir parents. Par exemple, en 2018, 78% des adolescentes et
jeunes femmes américaines en exprimaient le souhait (Kazmerski et al., 2018). En France, le
registre recensait 1426 patient.e.s majeur.e.s parents d’au moins un enfant, soit 29% des
patient.e.s majeur.e.s. (Vaincre la Mucoviscidose, 2024a)%°. Plus précisément, la parentalité
concerne 34% des patientes majeures et 24% des patients majeurs. Depuis 2011, le nombre

de grossesses chez les patientes a sensiblement augmenté dans notre pays (Figure 10).

Figure 10.

Nombre de débuts de grossesse et de naissances depuis 2006.

140
1304 Nombre de débuts de grossesse 128
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Nombre de débuts de grossesse

2006 2007 2008 2009 2010 2011 2012 2013 2014 2015 2016 2017 2018 2019 2020 2021 2022 2023

Année de début de grossesse
Registre francais de la mucoviscidose 2023

* Certaines issues de grossesses n'étaient pas connues au moment du recueil des données. Les chiffres donnés pour
2023 sont donc présentés a titre informatif et ne doivent pas étre considérés comme définitifs.

Note. Figure issue du Registre francais de la mucoviscidose 2023 (Vaincre la Mucoviscidose,
2024a)

En France et dans d’autres pays, on observe une nouvelle augmentation importante en

2021-2022, mise en lien avec la généralisation des modulateurs et leurs effets positifs sur la

20 Données non publiées, recueillies sur demande auprés de I'équipe du Registre.
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fertilité féminine (Cystic Fibrosis Foundation, 2024; Vaincre la Mucoviscidose, 2024a). Sans que
les raisons précises n‘aient encore été identifiées, les professionnel.le.s, postulent que la glaire
cervicale serait plus propice au passage des spermatozoides et que les meilleures conditions
physiques générales des patientes sous modulateurs favoriseraient les grossesses (Jain,
Kazmerski, et al., 2022; O’Connor et al., 2021). Cette question est devenue importante dans
les centres de soin, qui prétent depuis plus d’attention a la question de la contraception chez
les patientes sous Kaftrio®, afin d’éviter les grossesses non désirées.

En France en 2023, I'age moyen des patientes au 31 décembre de I'année de début de
grossesse est de 30,6 ans. Chaque année, quelques femmes transplantées pulmonaires
débutent une grossesse (entre 1 et 11 chaque année sur les 10 derniéres années).

De fagcon moins marquée, le nombre de paternités semble également augmenter a
I'international, bien que les modulateurs n‘aient pas d’effet sur la stérilité des hommes déja
nés (Jain et al., 2023). En France, le nombre de paternités?! dans I'année est relativement
stable et varie entre 25 et 33 entre 2018 et 2023. Sur cette période, le registre frangais de la
mucoviscidose a recensé un pére ayant adopté et chaque année 3 peres ayant eu des enfants
de facon naturelle. Les autres paternités recensées ont été obtenues grace a I'Assistance
Médicale a la Procréation (AMP) le plus souvent sans don de sperme (Vaincre la
Mucoviscidose, 2019, 2020, 2021, 2022, 2023d, 2024a). Ainsi, en 2023, 28 paternités ont été
recensées en France, dont 3 chez des greffés pulmonaires (11%) et 77% grace a 'AMP, dont
une paternité grace a un don de sperme.

Chez les patient.e.s atteint.e.s de mucoviscidose la décision d’avoir un enfant
est souvent mdrie suite a la confrontation entre le désir d’enfant et le niveau d’atteinte de la
personne, ses troubles de fertilité, la question de la transmission et du dépistage génétique
des contjoint.e.s et les recommandations des professionnel.le.s, autant de facteurs qui
peuvent impacter la facon d’accéder a la parentalité (Haines & Middleton, 2022; Kazmerski et
al., 2021; Konig & and Reinsch, 2024; Milo & Tabarini, 2022; Vanhollebeke & Van Steijvoort,
2025). Une étude européenne a d’ailleurs montré que les femmes atteintes de mucoviscidose
prenaient bien en plus en compte ces aspects dans leur réflexion sur un projet de parentalité
gue les femmes atteintes d’autres pathologies respiratoires (Haines & Middleton, 2022). Une

revue systématique de littérature sur la grossesse des patientes atteintes de mucoviscidose,

21 L e Registre ne précise pas si les péres sont primipares ou non. Sans que cela soit explicite, le terme
« paternités » semble y désigner le nombre de péres ayant eu un enfant dans I'année. Il n’est pas précisé si les
péres ont eu un ou plusieurs enfants comme cela pourrait étre le cas avec une grossesse gémellaire.
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rassemble les facteurs pris en compte dans la décision des femmes en deux catégories : les
barriéres a la grossesse ou au projet (age de la mére et période dans sa vie, génétique du
partenaire, risques de santé pour la mére et le bébé, pour et contre du projet en termes de
santé physique et mentale et d’impact financier) et I'environnement social (pression de la
famille et du partenaire, envie de renforcer des liens familiaux etc.) (Milo & Tabarini, 2022).
Une revue systématique, dédiée a la question de la prise de décision des patient.e.s, organise
la question un peu différemment et rapporte d’autres facteurs comme : un désir d’accéder a
une forme de normalité, I'impact possible sur I'enfant, la notion de ce qu’est étre un bon
parent, la facon dont sont impliqués les personnes sur qui peut s'appuyer socialement le.la
patient.e (Vanhollebeke & Van Steijvoort, 2025). Les patient.e.s sont amené.e.s a questionner
leur désir en lien avec les différents éléments rapportés et a questionner leur responsabilité a
mettre au monde un enfant qui aurait un parent malade. Cette réflexion les confronte a
plusieurs dilemmes et au besoin d’avoir un couple solide notamment dans sa capacité a
collaborer. Cette revue insiste sur I'importance de continuer a accompagner les patient.e.s et
leurs partenaires dans leur choix reproductifs. Pour accompagner tous les questionnements
des patient.e.s ayant un projet de parentalité, les associations anglaise et belge ont chacune
développé un livret détaillant les points a prendre en compte en amont du projet, les
différentes options d’accés a la parentalité et comment le parcours pouvait se dérouler
(Association Muco, s. d.; Cystic Fibrosis Trust, 2016). Récemment, les équipes américaines ont
également développé un outil en ligne a destination de tou.te.s les patient.e.s en age de
procréer, pour faciliter la discussion et la prise de décision concernant un projet d’enfant
(Kazmerski et al., 2024).

Les taux de stérilité et d’hypofertilité étant bien plus élevés que ceux de la population
générale, les patient.e.s ont régulierement recours a I’AMP pour avoir des enfants (Haines &
Middleton, 2022; Jain, Kazmerski, et al., 2022; Kazmerski et al., 2019). Des différences de
fertilités existent au sein méme de la population de patient.e.s, les hommes étant presque
tous stériles et certaines femmes ayant des facteurs de risques supplémentaires (diabéete
notamment) (Haines & Middleton, 2022). La grossesse chez les patientes atteintes de
mucoviscidose est parfois déconseillée, notamment chez celles ayant de mauvaises capacités
respiratoires. Elle est, dans tous les cas, surveillée et prise en charge comme une grossesse a
risque (Kazmerski et al., 2021). Ladoption peut également étre une option lorsque I'AMP est
infructueuse ou pour les femmes présentant une contre-indication a étre enceinte. Afin de

mieux comprendre le parcours d’accés a la parentalité des patient.e.s, ce chapitre décrit en
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guoi consiste ces options, et présente les particularités des grossesses chez les femmes

atteintes de mucoviscidose.

I. Fertilité et procréation médicalement assistée

Différentes options d’AMP sont proposées aux patient.e.s infertiles ou stériles. Elles
vont dépendre des problématiques de chacun.e et de la génétique du partenaire.

En effet, lorsqu’un.e patient.e souhaite concevoir biologiquement, son ou sa partenaire
est invité.e a faire des tests génétiques, pour voir s’il.elle est porteur.se d’'une mutation sur le
géne CFTR. Pour les couples avec un.e patient.e et un.e porteur.se sain.e, une AMP avec
sélection embryonnaire est proposée (recommandée mais non obligatoire) (Association Muco,
2025; Cystic Fibrosis Trust, 2016). Ainsi, la mucoviscidose fait partie des maladies génétiques
graves pour lesquelles la loi de bioéthique francaise autorise de procéder a un diagnostic pré-
implantatoire (DPI) d’'un embryon obtenu par Fécondation In-Vitro (FIV) (Francos Pérez et al.,
2021). Pour cette maladie, les embryons porteurs sains ou non porteurs peuvent étre
implantés, ne sont « éliminés » que les embryons porteurs de deux mutations CFTR.

Les techniques d’AMP classiquement proposées aux femmes atteintes de
mucoviscidose, sont les FIV et les inséminations intra-utérines (11U).

La FIV permet la rencontre des gamétes et la fécondation de I'ovule en dehors du corps
de la femme, dans une boite de culture biologique (Ameli.fr, 2025b; Jain, Kazmerski, et al.,
2022). Les ovules sont collectés aprés une stimulation hormonale des ovaires pour favoriser la
croissance des follicules ovariens (futurs ovules). Les ovules peuvent provenir directement de
la femme qui souhaite étre enceinte, ou étre issus d’un don d’ovocytes. Les follicules matures
sont collectés lors d’'une ponction effectuée par le vagin, sous anesthésie locale ou générale.
Ils sont ensuite mis en contact avec le sperme du partenaire ou d’un donneur, pour qu’un
spermatozoide puisse féconder I'ovule. Deux ou trois jours aprés la fécondation, 'embryon qui
s’est alors développé, est implanté dans l'utérus de la femme. Les embryons viables non
implantés peuvent étre congelés pour une implantation ultérieure.

LllU permet de libérer du sperme directement dans l'utérus de la femme via un
cathéter, évitant ainsi les difficultés de passage au travers de la glaire cervicale trop épaisse et
visqueuse responsable, entres autres, des difficultés de fécondation (Jain, Kazmerski, et al.,
2022). LllU peut étre proposée avec ou sans stimulation ovarienne en amont. Elle

s'accompagne en revanche de risques infectieux pour les patientes.
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Les taux de réussite de 'AMP chez les patientes atteintes de mucoviscidose se situent
entre 20 et 40% pour les FIV, et 5 a 25% pour les IIU (Jain, Kazmerski, et al., 2022). Toutes
techniques confondues, le taux de réussite (grossesse débouchant sur une naissance) est de
46-47% pour les patientes de moins de 35 ans (Kazmerski et al., 2021). Ainsi les patientes
passent souvent par plusieurs cycles d’AMP avant d’arriver a avoir un enfant.

Pour les hommes, des FIV avec Injections Intracytoplasmique de Spermatozoides (ICSl)
sont généralement proposées (Kazmerski et al., 2021). A la différence d’une FIV classique ou
plusieurs spermatozoides sont mis en contact avec l'ovule et la fécondation se fait d’elle-
méme, I'ICSI est une technique de fécondation directe de l'ovule (Ameli.fr, 2025b). Un
spermatozoide est sélectionné (notamment sur des critéres de motilité et de forme pour
favoriser les gameétes de meilleure qualité), et est ensuite directement implanté dans un ovule
(Ameli.fr, 2025b; Fiv.fr, 2013). L'ICSI est une solution a la stérilité des hommes dont les gameétes
sont peu nombreux et de moins bonne qualité, comme c’est souvent le cas chez les patients
atteints de mucoviscidose. Les spermatozoides ne pouvant étre obtenus de fagon classique par
la masturbation, ils sont prélevés directement au niveau de I'épididyme?? ou des testicules
grace a une intervention chirurgicale (Fiv.fr, 2013; Kazmerski et al., 2021). Avant le
développement de cette technique, les patients avaient plus fréquemment recours a des dons
de sperme. Le taux de réussite des FIV pour les couples avec un peére atteint de mucoviscidose
est similaire a celui de la population générale et se rapproche de 50% (Kazmerski et al., 2021).
Il y a en revanche un risque plus élevé de fausse-couche que dans la population générale.
Aujourd’hui la technique de I'ICSI évolue grace a des microscopes plus puissants qui
permettent de faire une sélection plus précise des spermatozoides, pour favoriser les plus
robustes et les plus a méme de générer un embryon viable (Fiv.fr, 2013).

En France I'AMP est remboursée a 100% par I’Assurance Maladie pour un certain
nombre de procédures pour les couples hétérosexuels, les couples de femmes, ou pour les
femmes seules (Ameli.fr, 2023b). Le nombre maximal de procédures remboursées est fixé a
pour six FIV et quatre IIU pour obtenir une grossesse. C’est-a-dire que si une grossesse débute
apres une ou des procédures, le couple ou la femme pourra de nouveau bénéficier du méme
nombre de procédures remboursées pour une deuxiéme grossesse, et ce méme si la premiere
grossesse n’a pas abouti a une naissance. Le prélevement de gameétes doit avoir lieu avant le

43%me gnniversaire de la femme et le 602™e de ’homme. UAMP peut étre réalisée jusqu’au 45¢™e

22 Epididyme : canal enroulé sur le haut du testicule, ol sont stockés les spermatozoides.
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anniversaire de la femme et le 60°™¢ de ’'homme. Une participation financiére a 'AMP réalisée
a I'étranger est également proposée par I’Assurance Maladie.

Dans d’autres pays, 'AMP peut étre totalement payante et trés onéreuse comme aux
Etats-Unis ou au Canada, n’étre remboursée qu’en partie ou pour moins de tentatives comme
en Angleterre ou il existe méme des différences entre les provinces du pays (Connolly et al.,
2010; Human Fertilisation & Embryology Authority, s. d.). Cela représente bien entendu un
frein non négligeable a I'accés a la parentalité pour certain.e.s patient.e.s.

Enfin, dans les pays ou la loi I'autorise, les patient.e.s et leurs partenaires peuvent
également avoir des enfants via une Gestation Par Autrui (GPA), soit en utilisant leurs gameétes,
soit en faisant appel a des dons (Kazmerski et al., 2021). Cette option est actuellement interdite
en France et n’a pas été remise en cause lors de la révision de la loi de bioéthique en 2021 (Vie
publique, 2024). En revanche la loi s’est un peu assouplie pour permettre, dans certaines
conditions précises, la reconnaissance des liens entre parents et enfants nés d’'une GPA

réalisée a I'étranger.

1) Grossesses et accouchements

Il n’y a pas encore si longtemps, les professionnel.le.s de santé avaient plut6t tendance
a décourager les patientes qui souhaitaient étre enceintes, en lien avec les études qui
relevaient les différents risques de la grossesse chez les femmes atteintes de mucoviscidose
(Fijean et al., 2020; Kazmerski et al., 2021). Cependant, avec I'amélioration de I'age moyen de
survie, de plus en plus de patientes ont décidé d’étre enceintes, et les études ont par la suite
montré que la grossesse ne diminuait pas leur taux de survie (Haines & Middleton, 2022;
Kazmerski et al., 2021). En France, une étude de 2016 a montré que pour les patientes prises
en charge par une équipe pluridisciplinaire, les conséquences maternelles de la grossesse
étaient similaires a celles de la population générale, hormis la présence de symptomes
préexistants (IMC réduit, diabéte) (Girault et al., 2016). De plus, les études ont montré que les
patientes qui vivaient une ou des grossesses étaient généralement des patientes initialement
en meilleure santé que celles qui n‘avaient pas de grossesses (Kazmerski et al., 2021).

Certains impacts de la mucoviscidose sur le déroulé de la grossesse ont été bien
documentés dans la période pré-modulateurs. Ainsi, les études ont relevé 2,5 fois plus de
risques de développer un diabéte gestationnel que pour les femmes de la population générale,

méme chez les patientes non diabétiques avant la grossesse, avec un risque augmenté pour
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les patientes homozygotes pour la mutation F508del (Fijean et al., 2020). Un taux de
prématurité (naissance avant 37 semaines d’'aménorrhée) supérieur a celui de la population
générale a également été observé chez les patientes, I'accouchement prématuré étant
généralement déclenché en lien avec une dégradation de I'état maternel plutét que pour une
souffrance foetale. A ce sujet, les chiffres apparaissent trés variables d’une cohorte a l'autre
(Fijean et al., 2020), et les patientes francaises par exemple, ne présenteraient pas plus de
risques d’accouchement prématuré que les femmes de la population générale (Fijean et al.,
2020; Girault et al., 2016). Uensemble des patientes présenteraient en revanche un surrisque
de développer des pathologies gravidiques?® (prééclampsie, hypertension artérielle
gravidiqgue, hémorragie du post-partum par exemple) et des complications liées a la
mucoviscidose et a leur difficulté a prendre du poids (Fijean et al., 2020; Kazmerski et al.,
2021). Le VEMS antérieur a la grossesse apparait comme un facteur déterminant en termes de
pronostic de morbi-mortalité maternelle et foetale. Ainsi les grossesses ont souvent été
déconseillées chez les femmes avec un VEMS inférieur a 50-60%, méme si certaines études
ont rapporté des issues tres favorables de grossesses chez des patientes avec un VEMS
inférieur a 50% (Fijean et al., 2020; Haines & Middleton, 2022). Au niveau de l'enfant, les
études n’ont pas révélé de différence significative en termes de retard de croissance intra-
utérin. Un faible poids de naissance a souvent été observé, mais celui-ci serait probablement
plus imputable a la prématurité qu’a la mucoviscidose (Fijean et al., 2020). Une étude francaise
a relevé que les données des enfants des patientes a la naissance étaient similaires a celles des
enfants de femmes contréles issues de la population générale (Girault et al.,, 2016). Une
récente étude Californienne reléve en revanche un plus grand risque de malformations
congénitales (notamment cardiaques) chez les enfants de patientes atteintes de
mucoviscidose, en comparaison avec ceux des femmes de la population générale (Haines &
Middleton, 2022).

Avec les modulateurs, les patientes sous traitement sont généralement en meilleure
santé avant la grossesse ce qui la facilite, notamment dans leur capacité a prendre du poids
(Kazmerski et al., 2021). Certaines patientes (agées de plus de 35 ans, avec un IMC bas, et/ou
une fonction respiratoire dégradée) ont di maintenir ou reprendre leur traitement par
modulateurs pendant la grossesse, alors qu’ils étaient pourtant déconseillés et que nous

n’avons aujourd’hui que trés peu de recul sur I'impact de ces traitements sur la grossesse, la

23 pathologies gravidigues : pathologies liées a la grossesse
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santé des femmes et des nourrissons (Fijean et al., 2020; Haines & Middleton, 2022; Kazmerski
et al.,, 2021). Nous savons que les modulateurs traversent la barriere placentaire et sont
présents dans le lait maternel et quelques impacts sur le foetus ont été rapportés, notamment
une cataracte congénitale (Khan & Tran, 2025). Cependant les récentes études tendent a
montrer la non-dangerosité des modulateurs pendant la grossesse. Le maintien du traitement
est actuellement laissé a la discrétion de I'équipe médicale et de la patiente. Ainsi, les femmes
ont de plus en plus tendance a rester sous modulateurs pendant leur grossesse. Une étude
multicentrique est actuellement en cours aux Etats-Unis - the Maternal and Fetal Outcomes in
the Era of Modulators (MAYFLOWERS) - et devrait apporter de nombreux éclairages sur le sujet
(Jain, Magaret, et al., 2022). Les patientes non éligibles aux modulateurs restent a risque des
différents éléments relevés dans les études de l'aire pré-modulateurs.

Une grande partie des traitements symptomatiques de la mucoviscidose peuvent et
doivent étre utilisés par les femmes enceintes ou allaitantes (Haines & Middleton, 2022;
Kazmerski et al., 2021). Certains traitements sont en revanche déconseillés pendant le premier
trimestre de grossesse et les traitements pour éviter les rejets de greffe (immunosuppresseurs)
chez les patientes transplantées sont également problématiques car tératogénes?t.
Malheureusement leur diminution au cours de la grossesse conduit a plus de rejets de greffe
(Kazmerski et al., 2021). Ainsi certains centres préconisent d’éviter les grossesses chez les
patientes transplantées. D’autres les accompagnent, en préconisant d’attendre 2 ans aprés la
greffe, pour pouvoir ensuite prescrire de fagon sécurisée la plus petite dose possible
d’immunosuppresseurs pendant la grossesse.

Que ce soit avec ou sans modulateurs, la grossesse des patientes atteintes de
mucoviscidose mérite un suivi attentif a la fois par une équipe obstétricale spécialisée dans la
gestion des grossesses a haut-risque et un centre de prise en charge de la mucoviscidose
(Haines & Middleton, 2022; Kazmerski et al., 2021).

Des recommandations commencent a étre développées concernant les questions de
procréation et le suivi des grossesses de femmes atteintes de troubles respiratoires, et
certaines spécifient les besoins des femmes atteintes de mucoviscidose (Haines & Middleton,
2022; Middleton et al., 2020). Les CRCM et équivalents ont un réle important a jouer dans la
prévention et I'information mise a disposition sur ces sujets (Kazmerski et al., 2021). Impliquer

les partenaires des patientes dans les échanges sur la santé sexuelle et la reproduction est

24 Tératogéne : perturbateur du développement foetal a I'origine de malformations congénitales.
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d’ailleurs recommandé (Ehrenberg et al., 2022). lls ou elles sont généralement en demande,
notamment dans le cadre d’un projet de parentalité et leur implication favorise la mise en
place d’un projet adapté et de bonnes pratiques. La question de la collecte et de la
conservation des gameétes doit de plus étre abordée avec tou.te.s les patient.e.s nullipares?’
candidat.e.s a une transplantation pulmonaire, en prévention des effets tératogenes des
immunosuppresseurs sur ceux-ci (Kazmerski et al., 2021). Un bilan pré-conceptionnel est
recommandé chez les patientes désireuses de grossesse (Fijean et al., 2020). Celui-ci doit
notamment permettre d’évaluer si la patiente est dans une période de stabilité sur le plan
respiratoire et nutritionnel. Avec les modulateurs, les enjeux de ce bilan évoluent, mais une
stabilité de plusieurs mois reste nécessaire avant un début de grossesse. Pour les patientes
non stabilisées, le bilan pré-conceptionnel est l'occasion de réfléchir, avec I'équipe

pluridisciplinaire, a sa prise en charge pour l'aider a se stabiliser.

Il. Ladoption en France

Pour les couples narrivant pas a concevoir, ne souhaitant pas passer par I'’AMP, ou
composés d’une patiente ayant une contre-indication médicale a la grossesse, 'adoption est
I'autre moyen en France pour devenir parent. Adopter signifie avoir la responsabilité légale de
I'enfant, soit I'autorité parentale (Service-public.fr, 2024a). Ladoption peut étre pléniére (les
liens de filiation sont remplacés, I'enfant n’a plus de liens avec sa famille d’origine) ou simple
(I'enfant conserve ses liens avec sa famille d’origine).

En France les conditions pour adopter sont les suivantes (Service-public.fr, 2024a) :

- Les membres du couple doivent étre marié.e.s, pacsé.e.s ou concubin.e.s, avoir au

minimum 26 ans ou prouver gqu’ils.elles vivent ensemble depuis au moins un an.

- Un parent seul peut adopter s’il ou elle a au moins 26 ans. S'il.elle est en couple,

il.elle doit avoir recu l'autorisation de son ou sa conjoint.e.

- Les adoptant.e.s doivent avoir au minimum 15 ans de plus que l'adopté.e, sauf

exception (pour les fratries notamment, ou I'enfant du ou de la conjoint.e).

- Les mineur.e.s adoptables doivent étre pupilles d’état, déclaré.e.s délaissé.e.s

(abandonné.e.s), ou avoir recu l'autorisation de leurs parents (ou des personnes

25 Nullipare : sans enfant
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ayant leur autorité parentale) d’étre adopté.e.s. Les mineur.e.s de plus de 13 ans
doivent donner leur consentement.

- Les parents adoptants (couple ou parent seul) doivent obtenir un agrément pour
pouvoir adopter. lls.elles sont ensuite inscrit.e.s sur une liste départementale, a
partir de laquelle ils.elles pourront étre choisi.e.s comme adoptant.e.s.

- Pour l'adoption de mineur.e.s a I'étrangers, les adoptant.e.s doivent s’adresser a
un organisme agréé pour I'adoption a l'internationale, ou a 'Agence frangaise
d'adoption.

La législation frangaise a récemment changé (février 2022), en abaissant notamment

I'age minimum des adoptant.e.s (28 ans auparavant), et afin de rendre plus d’enfants
adoptables et de faciliter les démarches pour les parents.

L'adoption est un processus qui reste généralement long et peut s’avérer éprouvant. En
général, 'acceptation de I'agrément est donnée 9 mois aprés I'évaluation du parent ou du
couple adoptant. Ces derniers attendent ensuite en moyenne entre 1 et 4 ans avant de se voir
confier un enfant (Notaires.fr, 2022). La procédure est longue car il y a plus de demandes
d’adoptions que d’enfants a adopter. Ainsi, entre 2012 et 2022, le nombre de pupilles d’état
adoptés a varié entre 884 et 999 (Observatoire national de la protection de I'enfance, 2023),
alors que le nombre d’agréments en cours de validité s’élevait par exemple a 9350 en 2021
(APGL, s. d.). En parallele, la convention de la Haye (Convention sur la protection des enfants
et la coopération en matiere d’adoption internationale, 1993), favorisant I'adoption des
enfants dans leur pays natal, a été ratifiée par de plus en plus de pays. Si c’est une excellente
chose pour la protection des enfants, cela a en paralléle généré une diminution importante du
nombre d’adoptions d’enfants étrangers en France (3847 adoptions en 2005 vs 176 en 2023)

(France Diplomatie, 2025), rendant cette voie d’adoption plus complexe.
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En résumé :

Avec I'amélioration de leur qualité de vie et espérance de vie, de plus en plus de
patient.e.s deviennent parents. La mucoviscidose étant responsable de troubles de la fertilité
importants, particulierement chez les hommes, elle conduit souvent les patient.e.s a avoir
recours a I’AMP ou a I'adoption.

Pour les patient.e.s souhaitant avoir un enfant biologique, il est recommandé que le.la
partenaire soit testé.e pour vérifier s’il.elle est porteur.se d’'une mutation CFTR. En cas de
présence de mutation, 'AMP est recommandée avec la possibilité d’effectuer un diagnostic
pré-implantatoire sur les embryons fécondés.

LAMP propose généralement aux femmes d’avoir recours soit a une insémination intra-
utérine, soit a une FIV. Pour les hommes une ICSI est généralement proposée pour maximiser
les chances de fécondation. Les patient.e.s peuvent également avoir recours a des donneurs
de gametes.

Les issues des grossesses en France seraient semblables a celle de la population
générale, mais plusieurs études dans d’autres pays ont relevé des taux supérieurs
d’accouchements prématurés et de césariennes. A moins d’avoir une fonction respiratoire trés
diminuée et dans certains cas d’étre greffée pulmonaire, la grossesse des patientes n’est plus
contrindiquée comme elle I’était. Elle reste néanmoins une grossesse a risque qui appelle a un
bilan pré-conceptionnel et un suivi particulier. Des recommandations commencent a étre
développées pour ces grossesses. Les modulateurs améliorent la fécondité des femmes et les
études tendent a montrer qu’ils seraient sans danger pendant la grossesse. Nous manquons
néanmoins encore de recul a ce sujet.

Ladoption pléniere est aujourd’hui réservée aux adultes de plus de 26 ans et selon
certaines conditions. Le processus est long, notamment car il y a moins d’enfants a adopter

gue de parents adoptants ayant obtenu un agrément.
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C. La parentalité

« La parentalité désigne I’ensemble des facons d’étre et de vivre le fait d’étre parent. »

Pierre Bourdieu

I. La parentalité : historique du terme et contextualisation

Le terme parentalité est venu progressivement compléter voire remplacer celui de
parenté dans plusieurs contextes. Ce dernier, renvoyant a la question des alliances, des liens
biologiques, des ancétres communs et du lien juridique entre personnes d’'une méme famille,
ne suffisait plus pour décrire les différents processus a lI'ceuvre au sein des familles au XXéme
siecle (Solis-Ponton, 2002). La sens du concept de parentalité peut paraitre évident,
notamment car il renvoie tout d’abord a la notion de « parent », du latin parens (meére, péere
ou autres descendants). Cependant, il s'avere d’autant plus complexe, que c’est un concept qui
décrit et englobe différents aspects en fonction de son domaine d’utilisation (Latuilliere, 2015;
Neyrand, 2015). La complexité du terme apparait dés que I'on questionne la notion de parent.
Du c6té biologique le parent est celui dont le gaméte a permis de donner la vie, et pour la
femme, également celle dont le corps a porté I'enfant. Cette notion a été chamboulée par le
développement international des pratiques d’AMP et, dans certains pays, de la GPA. Ainsi, du
coté des autres champs d’application, I'aspect biologique a pu étre totalement mis de co6té.
Aujourd’hui en France, d’un point de vue juridique le parent est celui qui a 'autorité parentale,
gu’il ait un lien biologique ou non avec I'enfant, comme dans le cadre de I'adoption. D’un point
de vue socio-anthropologique le parent est un individu présent au sein d’une structure
familiale, qui réalise un certain nombre de taches (soins, éducation notamment) a I'égard de
I'enfant, gu’il soit un parent biologique ou non et qu’il ait ou non l'autorité parentale. D’un
point de vue psychologique, étre parent renvoie a l'identité de parent d’un individu, au
processus de transformation interne liée a I'apparition de cette identité, et a la responsabilité
gu’il ou elle porte vis-a-vis de I'enfant en question.

La parentalité se comprend de fait différemment selon ces champs d’application, et est
d’autant plus complexe a définir que c’est un terme relativement récent et de plus en plus
politique (Martin, 2003; Neyrand, 2015, 2016). Son utilisation premiére remonte aux années
trente et aux travaux de l'anthropologue Bronistaw Malinowski, parlant alors en anglais de
« parenthood » pour « désigner les fonctions de soin, d’éducation, de nomination,

d’attribution d’identité, dévolues aux parents » (Neyrand, 2016, paragr. 5). Le concept est
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repris en France en 1961 dans le champ de la psychanalyse (Hatchuel, 2019; Houzel, 2002;
Neyrand, 2015), pour parler des adultes entourant I'enfant et du lien psychique entre le parent
et I'enfant. Son utilisation sociologique pour parler des changements dans l'organisation
familiale (place du peéere qui évolue et n’est plus juste un chef de famille, familles
monoparentales ou recomposées) va contribuer a faire émerger le terme dans les discours
public dans les années 80 (Martin, 2003; Neyrand, 2015). Il devient véritablement grand public
dans les années 90. En 1999, un rapport sur la parentalité parait, commandité par le ministére
de I'Emploi et de la Solidarité (Houzel, 1999). Ce travail dont nous détaillerons les conclusions
dans la partie « approche psychologique de la parentalité », a permis de conceptualiser la
parentalité en trois axes : I'exercice, I'expérience et la pratique de la parentalité. Ce travail a
également contribué a faire ressortir I'importance du maintien du lien parent-enfant, méme
quand les parents sont défaillants, et/ou qu’il y ait un recours a des parents substitutifs
(placement en famille d’accueil). Ce travail a servi de fondation au développement de la
politique de soutien a la parentalité francaise actuelle et fait ainsi partie des références
fondamentales dans le champ de la parentalité en France.

Faisant aujourd’hui I'objet de nombreux sujets d’études dans différents domaines
d’application le terme parentalité peut donner I'impression d’un concept un peu « fourre-
tout » (Latuilliere, 2015). Il est donc essentiel de préciser le sens auquel on se réfere dans un
travail comme le n6tre. Cependant, nous ne pouvons pas nous limiter a définir le concept au
sens psychologique. Comme le précise (Neyrand, 2015, p. 147), les différentes définitions
peuvent « étre sollicitées a tour de role ou parfois toutes ensemble, ou étre, au contraire,
ignorées » et le champ d’application de la psychologie est nécessairement coloré par
I'ensemble des autres dimensions. Ainsi, nous allons présenter plusieurs grandes approches
du terme de la parentalité (anthropologique, sociologique, juridique, politique et
psychologique) pour mieux comprendre ce a quoi peut renvoyer le terme et contextualiser ce
qui a pu étre mobilisé dans notre étude. Aprés ces présentations, nous explorerons ce a quoi
renvoient les notions de devenir et étre parent en psychologie. Sans pouvoir étre exhaustifs,
nous présenterons certaines des grandes théories derriére ces notions, et observerons les
impacts de la parentalité en termes de psychopathologie, de vie conjugale, et de bien-étre.
Enfin nous aborderons la question de la parentalité des individus souffrant d’'une maladie ou

d’un handicap.
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Il. Les différentes approches de la parentalité

1) Approche juridique

a) Etre parent selon le droit francais : I'autorité parentale

Le droit francgais reconnait aujourd’hui comme parent d’un enfant, les adultes exergant
I'autorité parentale. Celle-ci est définie comme « I'ensemble des droits et des devoirs que les
parents ont vis-a-vis de leur enfant mineur. Ces droits et devoirs doivent étre exercés dans
I'intérét de I'enfant. IIs doivent le protéger dans sa sécurité, sa santé, et sa moralité. lls doivent
également assurer son éducation et permettre son développement dans le respect di a sa
personne. Pour exercer leur fonction, les parents ont un devoir de commandement et de
surveillance sur I'enfant et ses biens. » (Service-public.fr, 2024c).

Le législateur précise que « l'autorité parentale s'exerce dans le respect dd a la
personne de I'enfant, sans violences physiques ou psychologiques. » (Service-public.fr, 2024b)
et il précise spécifiguement les droits et devoirs des parents a I'égard de I'enfant. Ainsi les
parents ont le devoir de surveillance et de protection (sécurité, surveillance des déplacements,
des relations, des communications), d’éducation (scolaire, intellectuelle, morale et culturelle),
d’assurer la santé, I'entretien matériel (hébergement, alimentation, et autres besoins), sur la
vie privée et I'image de I'enfant. Les parents sont responsables de la gestion des biens de
I'enfant et ont la jouissance Iégale des biens de leur enfant.

En principe, l'autorité parentale est exercée par les deux parents, sous-entendus les
parents biologiques, qu’ils soient en couple ou séparés. Les parents ne peuvent renoncer a
I'exercice de l'autorité parentale que sur décision d’un juge, selon certaines conditions.
Cependant, dans certains cas, I'exercice de I'autorité parentale n’est dévolu qu’a un seul parent
(reconnaissance tardive de I'enfant plus d’'un an apres sa naissance, déces d’un des parent,
décision du juge de retrait a I'un des parent, adoption par un parent seul, incapacité a
manifester sa volonté en cas de maladie/handicap ou absence).

En cas d’adoption pléniere, les adoptants exercent l'autorité parentale qui a été
totalement retirée/abandonnée par les parents biologiques. En cas d’adoption simple, les
adoptants peuvent exercer I'autorité parentale au méme titre que les parents d’origine, pour
qui le lien de filiation est maintenu.

L'autorité parentale court jusqu’a la majorité de I'enfant, sauf en cas d’émancipation de
celui-ci, ou de retrait de I'autorité parentale. Si les deux parents (ou le parent seul détenteur

de l'autorité parentale) décedent, 'enfant est placé sous tutelle.

64



La loi francaise prend donc compte de la dimension biologique et généalogique de la
parentalité, en considérant qu’en principe les parents d’un enfant sont ses parents biologiques,
mais permet également de s’affranchir de ces dimensions dans une certaine limite. Il est a
noter qu’un géniteur n’est cependant pas parent d’office : il doit se reconnaitre parent
juridiquement, soit a la déclaration de naissance de son enfant, soit avec le processus

d’adoption.

b) Evolution du concept d’autorité parentale et implications juridiques

Le droit de la famille suit les évolutions sociales et en 1970, la notion de puissance
paternelle est remplacée par celle d’autorité parentale conjointe (Vie publique, 2021) pour les
parents de couples mariés. A partir de la réinstauration du divorce par consentement mutuel
en 1975 (Ministére de la justice, 2009), la notion de faute d’un des deux époux n’est plus prise
en compte par le juge en charge de définir le parent qui aura la garde de I'enfant. En effet, la
décision doit maintenant étre prise en vue de favoriser le bien-étre supérieur de I'enfant. A
partir de la loi Malhuret en 1987, l'autorité parentale conjointe est accordée aux péres des
couples non mariés (avant uniquement la mére la détenait méme si le pére avait reconnu
I'enfant) et aux parents divorcés (Vie publique, 2021). La notion de garde de I'enfant est alors
remplacée par celle de résidence de I'enfant. Une forme de consensus autour de I'importance
de la coparentalité émerge alors, basée sur l'idée que les enfants doivent idéalement
maintenir des liens avec leurs deux parents. C’est dans ce sens que le concept d’autorité
parentale conjointe de 1970 a depuis été renforcé en 1987 puis a nouveau par la loi de la
résidence alternée de 2002 (LOI n° 2002-305 du 4 mars 2002 relative a l'autorité parentale (1),
2002; Vie publique, 2021). Cette derniére loi promeut explicitement la résidence alternée, et
permet au juge de prendre des mesures permettant de maintenir les liens avec les deux
parents, et ce, pour favoriser le développement émotionnel et psychique de l'enfant

(Encyclopédie du droit, 2023; Vie publique, 2021).

2) Approche anthropologique

Dans l'approche anthropologique le terme parentalité renvoie aux fonctions exercées
par les parents a l'égard de leur enfant (exemple : procréation, soins et nourrissage,
éducation). Dans ses premiers travaux, Malinowski a révolutionné la maniére de penser la

parenté. Il a trés tot considéré que la famille individuelle était un phénomene quasiment
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universel, tout en notant que sa configuration était profondément variable en fonction du
contexte social de la famille, et des multiples formes de mariages (Pulman, 2002). Il précise
également que l'unité sociale constituée par la famille « subit de profonds changements, dés
lors que d’autres éléments de la structure sociale se modifient » (Malinowski par Pulman,
2002, p.746). Ainsi ses travaux, et ceux qui ont suivis, réalisés au sein de différentes sociétés,
ont permis de montrer de nombreux cas de figures et de statuer que la parentalité se concevait
et s’exercait trés difféeremment en fonction des regles de filiation des sociétés et des systemes
de parenté (Neyrand, 2015). Par exemple, Goody qualifie en 1982 de « parenthood » la
pratique familiale treés courante en Afrique occidentale de se voir confier un enfant d’une autre
famille pendant quelques années. Elle est la premiére a concevoir la parentalité selon cing
dimensions (Dimensions 1 a 5 de la Figure 11), et Godelier compléte son travail en ajoutant
deux dimensions (dimensions 6 et 7 de la Figure 11) (Godelier, 2014; Hatchuel, 2019; Neyrand,
2015).

Figure 11.

Les sept dimensions de la parentalité.

1.Concevoir et/ou | 2. Doter ’enfant & | 3. Avoir des droits 4. Elever,
engendrer la naissance d’'un | et des devoirs Nourrir,
nom et d’une vis-a- vis de 'enfant | protéger
identité sociale I’enfant
5. Former 6. Avoir le 7. S’interdire pour
Instruire droit d’exercer certains parents
Eduquer I'enfant | sur 'enfant d’entretenir des
certaines formes | rapports sexuels
d’autorité avec 'enfant

Note. Figure issue de I'article de Godelier (2014 p.359)

Godelier précise que « les 7 fonctions de la parentalité doivent étre assumées par un
certain nombre d’individus des deux sexes et de générations différentes selon la nature de
leurs rapports de parenté avec un enfant de sexe masculin ou féminin qui vient de naitre. Et
selon la nature du systéme de parenté auquel ces individus appartiennent, ces fonctions
peuvent étre réparties entre un certain nombre d’individus, de sexe et d’age différents, qui
sont dans des rapports spécifiques de parenté avec I'enfant, rapports définis par le systeme de
parenté existant. » (2014, p. 359). Il explique également que toute famille, ou systéme de

parenté est régi par des regles appartenant au 6 composantes suivantes (Godelier, 2014) :

66



Descendance et filiation : composante qui précise la forme d’appartenance des enfants

a un ou des groupes d’adultes. Dans certaines sociétés les enfants sont reliés au groupe du
pére, dans d’autres a celui de la mére, dans d’autres aux groupes du pére et de la meére soit de
facon égalitaire (comme en France), soit de facon différenciée (liens différents en fonction du
sexe du parent), enfin, dans certains groupes, I'appartenance varie en fonction du sexe de
I'enfant.

Formes d’alliance : composante qui dessine les regles des alliances autorisées ou

interdites entre les individus et les familles.

Principes de résidence pour un nouveau couple : ils régissent le lieu d’installation de la

nouvelle famille.

Terminologies de parenté : elles renvoient aux noms utilisés pour désigner les

différents parents (pere, mére, fils, fille, oncle, tante, grands-parents etc.)

Représentations sociales du processus de la conception des enfants : elles renvoient

aux différentes croyances concernant les roles des hommes et des femmes pour « fabriquer »
les enfants. Celles-ci sont empruntes de I'imaginaire collectif, au-dela de la biologie, comme
par exemple la croyance qu’un foetus devient et nait enfant car un dieu lui donne une ame.
Godelier fait le constat qu’en France, « I'axe de I'alliance, devient de plus en plus flexible
pour intégrer de nouvelles formes d’union entre des personnes de sexe différent ou de méme
sexe » et que « I'axe de la filiation (descendance) reste, lui, trés ferme tout en se modifiant
pour accueillir une série d’innovations sociales (I'autorité parentale, les familles recomposées
etc.) » (2014, p. 365). Ainsi, il liste les principales évolutions sociales impactant les structures

familiales et la parentalité en France et en Europe occidentale (Figure 12).
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Figure 12.

Evolutions récentes impactant les structures familiales en France et en Europe occidentale.

Evolution contemporaine : France et Europe occidentale

—

Le couple ne fait plus famille.

2. Le mariage n’est plus une condition nécessaire pour fabriquer une famille ni
bien str pour vivre en couple.

3. L’autorité parentale partagée par le pére et la mere a remplacé 1'autorité

paternelle (Lois de 1970, 1987 et 1993). Les responsabilités des parents ne

cessent pas aprés leur séparation ou leur divorce.

En France, un tiers des unions se terminent au bout de 7 ans par une sépara-

tion ou un divorce.

Multiplication des familles recomposées.

Multiplication des familles monoparentales.

Unions libres.

Homoparentalité (familles lesbiennes, familles gays) 1égalisée par la Loi du

Mariage pour Tous, 2013.

Meres porteuses — en débat en France, a la différence de I'Espagne et de la

Hollande, etc.

10. Clonage reproductif. Interdit sur le plan international.

b

e B

©

Note. Figure issue de I'article de Godelier (2014 p.365)

3) Approche sociologique

Pour le sociologue Martin (2003), 'apparition du mot « parentalité » vient refléter un
nouveau besoin, a savoir désigner la relation entre les parents et les enfants dans un contexte
de nombreux changements sociaux et du droit de la famille (cf. évolutions listées par Godelier
en Figure 12). Le couple qui faisait (généralement) famille est devenu trés instable, en lien avec
I'augmentation constante du nombre de divorces entre les années 60 et années 2000, le taux
de divorce étant alors passé de 9% a 40% (Martin, 2003). Malgré une diminution du nombre
de divorces depuis 2005 (Tableaux de 'économie francaise, Insee, 2020), cela a profondément
changé la structure et le fonctionnement de nombreuses familles. Si la famille nucléaire stable
des Trente Glorieuses pouvait se contenter du terme « parenté » pour parler de ce qui avait
trait aux parents, le terme a montré ses limites pour parler de la complexification récente des
familles. Ainsi c’est maintenant l'arrivée de I'enfant qui vient faire famille, et avec le néologisme
parentalité, la sociologie a pu questionner les places parentales, notamment dans les
nouvelles structures familiales que certains appellent « nouvelles parentalités »
(monoparentalité, beau-parentalité, homoparentalité) (Martin, 2003; Neyrand, 2011, 2015).

La sociologie de la famille permet également d’historiciser les différentes formes de parentalité
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dans un contexte sociétal en mouvement perpétuel, et d’articuler ce qui définit un parent
(juridiguement notamment) - désigné par le terme « parenthood » en anglais - et l'art de
« parenter » c’est-a-dire d’effectuer les activités attendues ou prescrites liées aux enfants -
désigné par le terme « parenting » en anglais.

Concernant les structures familiales en France, trois grands types sont actuellement
considérés par I'INSEE (Institut National de la Statistique et des Etudes Economiques) : la
famille traditionnelle, la famille monoparentale et la famille recomposée (sans préciser
I’hétérosexualité ou ’homosexualité des parents ou des couples) (Algava et al., 2021; Bodier
et al., 2015).

Les familles traditionnelles sont des familles avec un couple marié ou non, vivant
uniquement avec les enfants du couple. Ce type de structure familiale reste majoritaire en
France, bien qu’elle ait évolué sur le plan du type d’union (Tableaux de I'économie francaise,
Insee, 2020). En effet, le nombre d’unions libres et le nombre de PACS (PActe Civil de
Solidarité) chez les couples avec ou sans enfants ont significativement augmenté depuis les
années 90 et depuis l'instauration du PACS en 1999 ; en paralléle, la durée des unions a
diminué (Algava et al., 2021; Bodier et al., 2015; Martin, 2003; Tableaux de I'économie
francaise, Insee, 2020). Ainsi, les couples mariés dans les familles traditionnelles ne sont plus
la norme comme auparavant et leur nombre a largement baissé au profit des autres types
d’unions. Le mariage reste néanmoins I'union la plus fréquente dans les familles traditionnelles
avec enfants.

Le terme monoparentalité est apparu dans les années 70 pour rendre compte des
familles ol un parent vit seul avec au moins un enfant (Algava et al., 2021; Neyrand, 2011).
Cette situation, loin d’étre nouvelle, était trés souvent stigmatisée auparavant, et sa fréquence
n’a cessé d’augmenter, en lien notamment avec I'augmentation du taux de divorces (Algava et
al., 2021; Bodier et al., 2015; Martin, 2003). Ainsi, en 2020, les familles monoparentales
représentaient 25% des familles en France, contre 20% en 2011 (Algava et al., 2021; Bodier et
al., 2015). La monoparentalité concerne plus souvent les femmes, et est plus souvent associée
a de la pauvreté que d’autres formes familiales. Ainsi, 41% des enfants vivant avec un seul
parent vivent en dessous du seuil de pauvreté monétaire, contre 21% dans les autres
conditions familiales (Algava et al., 2021). Les conditions de vie des familles monoparentales
maternelles est généralement moins favorable en termes de niveau de vie, de taille et de

gualité de logement. Ce constat n’est pas récent et a conduit a la mise en place de différentes
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aides financieres pour ces familles, comme I'ASF (Allocation de soutien familial)
(Solidarites.gouv.fr, 2022b).

En parallele, la notion de pluri-parentalité s’est largement répandue pour
conceptualiser la réalité de nombreuses familles ou les deux parents reconnus par la loi ne
sont pas les seuls a « parenter » I'enfant. Autrefois la pluri-parentalité était souvent vécue en
deux temps, notamment dans le cadre du remariage aprés veuvage. La particularité des
nouvelles structures familiales réside dans le fait que I'enfant peut cotoyer ses deux parents et
d’autres figures parentales en méme temps, et méme vivre différentes expériences de pluri-
parentalité lors de séparations et recompositions familiales successives. En 2020, les familles
recomposées représentent 9% des familles en France (Algava et al., 2021). LINSEE définit ainsi
la famille recomposée : « Une famille recomposée comprend un couple marié ou non et au
moins un enfant d’'une union précédente de I'un des conjoints. Les enfants qui vivent avec
leurs parents et des demi-freres ou demi-sceurs font aussi partie d’'une famille recomposée »
(Algava et al., 2021, p. Documentation). La beau-parentalité varie selon I'age des enfants, les
relations entre ex-conjoints, la durée de la recomposition, le genre du parent, le type
d’organisation résidentielle etc. En France le beau-parent n‘a en principe aucun statut légal
aupres des enfants de son ou sa partenaire, tandis que la loi au Royaume-Uni permet le
partage de l'autorité parentale avec le beau-parent, quels que soient le statut juridique ou
I'orientation sexuelle du couple (Service des études juridiques - Sénat, 2009). Pourtant
I'existence d’un beau-parent au sein de la structure familiale impacte les relations ainsi que
I'organisation et I'exercice des taches familiales. Cependant, grace a un arrété de la Cour de
cassation de 2006, les parents peuvent demander une délégation d’autorité parentale, qui
« permet de partager ou de transférer les droits et les devoirs du ou des parents dans l'intérét
de I'enfant » (Service-public.fr, 2024b, p. Délégation Volontaire). Concrétement, cela permet
au beau-parent de pouvoir prendre certaines fonctions ou décisions auprés des institutions
(école, hopital), a la place ou lors de I'absence du parent. Les nouveaux partenaires assument
donc des fonctions parentales, mais n‘ont en revanche pas le statut de parent.

L'homoparentalité, est un terme relativement récent, créé par I’Association des parents
et futurs parents gays et lesbiens (APGL) en 1997 (Gross, 2018). |l avait pour but de rendre
visible ce qui était jusqu’a lors caché, et désigne « toute situation familiale ou un parent au
moins s’identifie comme homosexuel » (Gross, 2018, p. 32). Cette notion a pu émerger grace
aux changements sociaux (des structures familiales et du regard porté sur I’'homosexualité),

les progrés scientifiques autour de la procréation, et a été renforcé par la loi de 2013 autorisant
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le mariage et I'adoption aux couples homosexuels, et plus récemment la loi de 2021 autorisant
'AMP pour les couples de femmes. Elle améne une autre forme de pluri-parentalité,
notamment pour les couples qui font des enfants avec une personne extérieure au couple ou
entre couples homosexuels. Les enfants peuvent alors avoir 3 ou 4 parents. Cela améne des
problématiques nouvelles pour les parents, concernant notamment l'autorité parentale et les
droits des parents ne l'ayant pas, ou encore I'organisation du temps de résidence de I'enfant.
Il est a noter quaujourd’hui en France, a I'exception des rares couples homosexuels qui
arrivent a adopter de fagon pléniére un enfant, le deuxieme parent du couple, n’a qu’un statut
social et non juridique vis-a-vis de I'enfant (Gross, 2018). Ainsi, si le couple est marié, ce parent
ne peut bénéficier que d’une adoption simple (pas de lien de filiation, car pas de substitution
aux parents d’origine comme dans I'adoption pléniére). Si le couple n’est pas marié ce parent
ne peut prétendre qu’a une délégation d’autorité parentale, comme les beaux-parents des
familles recomposées.

Toutes ces évolutions familiales et ces nouvelles formes de parentalité, qu’elles soient
reconnues juridiqguement ou non, ont conduit les sociologues a parler aujourd’hui de pluri-

parentalités plurielles.

4) Approche politique : parentalité et soutien a la parentalité

En lien avec les travaux de Houzel et son équipe, le soutien a la parentalité
s’'institutionnalise a la fin du XXe siécle, grace notamment a la création en 1998 du REAAP
(Réseau d’Ecoute, d’Appui et d’Accompagnement des Parents) et I'implication des CAF (Caisses
d’Allocation Familiales) (Neyrand, 2015). En parallele, plusieurs économistes internationaux
s'intéressent au sujet et promeuvent l'investissement dans le soutien a la parentalité, au
travers de différentes méthodes, dans une optique d’économies a moyen et long termes, ce
qui inspire au fur et a mesure de nombreuses politiques publiques (Sitruk, 2023).

En France, un comité national de soutien a la parentalité (CNSP) est créé en 2010 ayant
notamment pour mission de « contribuer a la conception, a la mise en ceuvre et au suivi de la
politique et des mesures de soutien a la parentalité définies par I'Etat et les organismes de la
branche famille de la sécurité sociale » (Legifrance.fr, 2010, p. Article D141-9). Il se réunit en
2011 pour établir une définition de la parentalité et du soutien a la parentalité et reléve alors
la problématique du concept de parentalité, utilisé dans le domaine public tout en présentant

des connotations trés différentes en fonction de son milieu d’utilisation (Comité National de
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Soutien a la Parentalité, 2011). Le comité s’était alors donné comme mission d’élaborer une
définition partagée, qui puisse se traduire sur le plan opérationnel dans la politique publique
de soutien a la parentalité. Les membres du comité se sont accordés sur de nombreux points,
notamment le caractére multi-dimensionnel du terme, leur permettant de formaliser une
définition n’excluant aucune dimension du concept. Ainsi, « la parentalité désigne I'ensemble
des facons d’étre et de vivre le fait d’étre parent. C'est un processus qui conjugue les
différentes dimensions de la fonction parentale, matérielle, psychologique, morale, culturelle,
sociale. Elle qualifie le lien entre un adulte et un enfant, quelle que soit la structure familiale
dans laquelle il s’inscrit, dans le but d’assurer le soin, le développement et I'éducation de
I'enfant. Cette relation adulte/enfant implique un ensemble de fonctions, de droits et
d’obligations (morales, matérielles, juridiques, éducatives, culturelles), exercés dans l'intérét
supérieur de I'enfant, en vertu d’un lien prévu par le droit (autorité parentale). Elle s’inscrit
dans I'environnement social et éducatif ou vivent la famille et 'enfant. » (Comité National de
Soutien a la Parentalité, 2011, p. 2).

Le CNSP n’est en revanche pas arrivé a élaborer a ce moment-la, une définition
commune a la notion de soutien a la parentalité. Les auteur.e.s du rapport ont cependant
précisé que « le soutien a la parentalité ne peut étre qu’universaliste, fondé sur les initiatives
locales, dans une relation de reconnaissance et de confiance dans le parent et a I'aide d’une
mise en réseau des parents, des professionnels et des élus. » (Comité National de Soutien a la
Parentalité, 2011, p. 2). Depuis 2021, une définition a été rédigée dans le Code de I'action
sociale et des familles, définissant le soutien a la parentalité comme « toute activité consistant,
a titre principal ou a titre complémentaire d’une autre activité, notamment celle d’accueil du
jeune enfant, a accompagner les parents dans leur role de premier éducateur de leur enfant,
notamment par des actions d’écoute, de soutien, de conseils et d’information, ou a favoriser
I'entraide et I'échange entre parents. Une charte nationale de soutien a la parentalité, prise
par arrété du ministre chargé de la famille, établit les principes applicables aux actions de
soutien a la parentalité » (Solidarites.gouv.fr, 2022a).

Cette prise en compte politique du concept de parentalité, et plus particulierement de
son soutien, a fait émerger certaines problématiques. Notamment le fait que, tout en
renvoyant a la singularité de chaque famille d’élever et d’éduquer un enfant, il admet
implicitement I'idée de normes éducatives et une « bonne maniére d’éduquer un enfant »
(Demichel-Basnier & Corbin, 2021). Ces deux aspects se cOtoient en permanence dans le cadre

de la législation et du travail de la protection de I'enfance. Actuellement en France, I'état se
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sent responsable de l'accompagnement des évolutions sociétales majeures, comme la
transformation des familles et les parents sont considérés comme des personnes qu’il est
nécessaire de soutenir dans I'exercice de leur role de parent, notamment parce que la société
est inquiete de leurs capacités a étre de « bons parents » et a agir dans l'intérét supérieur de
I'enfant (Sitruk, 2023). En paralléle certains parents expriment également un besoin a étre
accompagnés. Dans ce contexte, la parentalité est donc un concept ambigu « consistant a
imposer des pratiques normées, tout en se dispensant de le faire expressément » (Demichel-
Basnier & Corbin, 2021, p. 200). Ceci questionne forcément les modalités d’'accompagnement
et de soutien a la parentalité des travailleurs du secteur, et ce d’autant plus lorsque qu’il est
guestion du placement de I'enfant (Demichel-Basnier & Corbin, 2021; Neyrand, 2016). Avant
les années 80, les familles d’accueil se substituaient aux parents d’origine, alors qu’aujourd’hui,
elles sont pensées pour étre des familles suppléantes et I'accent est mis sur le maintien des
liens entres les enfants placés et leurs parents d’origine. (Neyrand, 2016). Pourtant, sur le
terrain, la parentalité supplétive et la coéducation pronées entre les familles d’accueil et les
parents d’origine sont souvent compliquées. On observe une substitution de la pratique de la
parentalité associée a une prise en compte des affects et du statut de responsable Iégal du
parent d’origine (Sellenet, 2016). Cette question des normes éducatives suscite donc des
tensions et des contradictions, « comme I'imposition d’injonctions paradoxales, ou soutien et
contrble se mélent parfois indistinctement, aussi bien dans le dispositif de parentalité global,
gue dans les dispositifs spécifiques comme I'accueil familial. » (Neyrand, 2016, paragr. 14).
Ainsi, la politisation du terme parentalité, légitimée par le motif inébranlable de I'intérét
supérieur de I'enfant, questionne également la forme de contréle social qu’elle implique, et le
fait de reporter la responsabilité de I'éducation principalement sur les parents, sans prendre
en compte I'impact des rapports sociaux dans lesquels ils sont pris, sur leurs capacités a
éduquer (Neyrand, 2015). De plus, I'avénement politique du terme a fait glisser le débat public
sur la question de la prévention de la délinquance et de la répression, notamment en lien avec
la confusion autour de la responsabilité des parents (Neyrand, 2011, 2016; Sitruk, 2023).
Aujourd’hui bien ancrée dans les politiques publiques, la politique de soutien a la parentalité

apparait ainsi toujours en construction et basée sur certaines contradictions.

73



5) Approche Psychologique

C’est donc dans le champ de la psychologie, et plus précisément de la psychanalyse,
gue le terme de parentalité fait sa premiére apparition en France, dans les écrits Racamier en
1961. A I'époque, il s'intéresse a la psychose puerpérale?®, et choisit de traduire le terme
anglais « motherhood » par « maternalité », plutét que maternité, afin de donner au terme
une dimension plus dynamique et de décrire I'ensemble des processus psycho-affectifs sous-
jacents a la maternité (Houzel, 2002). Il précise alors que ce néologisme peut étre complété
par ceux de « paternalité » et de « parentalité », sans les détailler. En s'appuyant sur les travaux
de psychanalystes anglo-saxons (Birbring, Benedek), il décrit la maternité comme « une phase
du développement psychoaffectif de la femme » (Houzel, 2002, p. 62), qui, comparablement
a la phase de l'adolescence, engendre une crise identitaire et des remaniements internes
profonds. Ce processus est aujourd’hui appelé processus de « transition vers la parentalité »,
de « parentification », de « parentalisation », ou plus simplement le « devenir parent ».

Le terme de parentalité reste quasiment inusité jusqu’en 1985, ou Clément I'utilise
alors notamment pour décrire les comportements parentaux pathologiques et parler de
dysparentalité (Besse, 2011). Depuis, il est largement utilisé, et souligne I'idée importante
« qu’il ne suffit ni d’étre géniteur ni d’étre désigné comme parent pour en remplir toutes les
conditions, encore faut-il « devenir parent », ce qui se fait a travers un processus complexe
impliquant des niveaux conscients et inconscients du fonctionnement mental. » (Houzel, 2002,
p. 62). Ainsi, Lebovici caractérise la parentalité comme « le produit de la parenté et aussi le
fruit de la parentalisation des parents » (Solis-Ponton, 2002).

Ces concepts se retrouvent dans les dimensions de la parentalité proposées par Houzel
et ses collaborateur.rice.s (Houzel, 1999), évoquées en introduction du chapitre, et plus
particulierement dans celles de I'expérience et de la pratique de la parentalité. La dimension
de I'exercice de la parentalité renvoie aux aspects juridiques de la parentalité, c’est-a-dire les
aspects du droit qui régissent aujourd’hui la parenté, la filiation et certains droits et devoirs
conférés par le statut juridique de parent (Houzel, 2002, 1999). En cela cette dimension n’a
rien de tres psychologique. Néanmoins, Houzel précise qu’elle renvoie également a des aspects

plus psycho-individuels, notamment les lois et les interdits qui organisent la psyché de chaque

26 psychose puerpérale : trouble psychiatrique grave, survenant généralement dans la premiére semaine
du post-partum. Il est caractérisé par un état de confusion, de délire et de troubles de I'humeur, et est considéré
comme une urgence psychiatrique notamment a cause des risques pour la mére (suicide) ou pour I'enfant
(infanticide). (Ameli.fr, 2023a)
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individu dans leur représentation de la parentalité (comme l'interdit de l'inceste et les
différences entre les générations). Les deux autres dimensions renvoient plus explicitement
aux processus du devenir parent et de I'étre parent, d’un point de vue expérientiel et pratique.
Ainsi la dimension de I'expérience de la parentalité renvoie au vécu subjectif (conscient et
inconscient) du devenir et de I'étre parent. Cela concerne de nombreux aspects, notamment
les questions du désir d’enfant et de la transition vers la parentalité, sur lesquels nous
reviendrons plus en détails, ainsi que les émotions liées aux interactions avec son enfant, la
satisfaction ou les difficultés émotionnelles liées au statut de parent etc. (Favez, 2017; Houzel,
2002, 1999). La pratique de la parentalité renvoie a toutes les taches instrumentales et les
soins parentaux effectués au quotidien par les parents pour leur enfant. Ces soins peuvent étre
de nature « physique » (soins corporels, habillement, alimentation, rendez-vous médicaux) ou
psychique (attachement, interactions affectives qualitatives et autres aspects émotionnels).
De fagon résumée, ces dimensions renvoient a tout ce qui concerne les comportements, les
affects, les représentations ainsi que les droits et devoirs d’un parent vis-a-vis de ses enfants
et de son réle de parent. Les psychanalystes précisent que cela s'applique que I'enfant soit né,
en gestation ou encore non congu (Missonnier, 2022).

Selon Houzel et son équipe, des dysfonctionnements de la parentalité peuvent
apparaitre au niveau de chacun des trois axes de la parentalité, se manifestant soit par des
exces, soit par des manquements (Houzel, 1999). Ainsi dans I'exercice de la parentalité, un
exces se caractériserait par une forme de rigidité du parent (dans ses demandes et exigences
envers I'enfant), tandis qu’un défaut se traduirait par une implication diminuée ou nulle dans
I'exercice de ses devoirs et droits de parent. Dans I'axe de I'expérience, I'excés de parentalité
se retrouverait dans des attitudes et comportements parentaux de fusion/confusion avec
I'enfant (difficulté a reconnaitre la singularité de I'enfant, inceste) et un défaut de parentalité
s’exprimerait par le rejet de I'enfant, de la déception a son égard, voire de la maltraitance.
Enfin, sur lI'axe de la pratique de la parentalité, un excés se caractériserait par des
comportements de surstimulation ou de surprotection, tandis qu’un manquement
impliquerait des négligences, voire des carences dans les soins (alimentation, hygiéne) et un
manque de stimulation.

En paralléle de 'organisation de la parentalité en trois dimensions, le groupe de travail
de Houzel a proposé le concept de parentalité partielle, « pour désigner la part que des
parents, méme trés malades, peuvent assumer, au moins en partie, sur tel ou tel axe de la

parentalité, moyennant souvent des accompagnements et des médiations, qui garantissent la
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sécurité de I'enfant et qui améliorent les compétences des parents » (Houzel, 2002, p. 70).
Cette notion, importante d’'un point de vue juridique, a notamment contribué a la
réorganisation de la protection de I'enfance afin de maintenir le lien parent-enfant autant que
possible. D’un point de vue psychologique, elle présente I'intérét de permettre aux individus
ayant des difficultés ou des incapacités a exercer leur role de parent, de pouvoir néanmoins
continuer a se penser parents.

Au-dela de la psychanalyse, de nombreuses études se sont intéressées aux processus
et au vécu individuel de chaque parent. Il est important de noter que des recherches actuelles
s’intéressent également a comprendre les processus en jeu entre les deux parents ou entre les
différents membres de la famille, et a ce qu’on peut appeler le « devenir famille » (Mellier &
Gratton, 2015). Ces études ne considerent ainsi plus l'addition des places de chacun des
protagonistes de la famille (pere(s), mére(s) et enfant), mais prennent en compte les relations
au sein de la triade parents-enfant, voire dans la famille plus étendue ou entre les différents
acteurs ayant « la responsabilité conjointe d’élever un enfant » (Favez, 2017, p. 8). On parle
alors de coparentalité. Les trois dimensions de la parentalité peuvent s’appliquer a cette notion
de coparentalité, méme si les aspects juridiques de la premiére dimension sont loin de couvrir
I'ensemble des situations de coparentalité rencontrées en France, et se limitent souvent a
I'idée d’un exercice conjoint entre deux personnes. Au niveau de |'expérience, étre coparent
renvoie a I'idée de collaborer avec un ou plusieurs individus dans la prise en charge de 'enfant,
« d’étre parent avec ». « La coparentalité désigne alors une fonction relationnelle et
psychologique spécifique de la relation entre adultes en charge d’un enfant » (Favez, 2017, p.
18). Cette fonction impacte notamment I'identité du couple qui se dédouble et devient un
couple parental, en plus du couple conjugal. Il est a noter que cette fonction s’applique a toute
« équipe parentale », quelle que soit sa structure. Ainsi on parlera alors de systéme parental,
notion qui sera ensuite transformée en systéeme coparental (Favez, 2017). Afin de mieux
comprendre le fonctionnement du coparentage, plusieurs modeéles ont été développés depuis
le début des années 2000 et un méta-modele a été proposé pour récapituler I'ensemble des
composantes des autres modeéles (Favez & Frascarolo-Moutinot, 2013). Ce dernier modele fait
état de six dimensions au coparentage : le soutien, le conflit, la division du travail,

I'engagement dans le parentage, I'accord éducatif et la triangulation.

Dans ce travail, ou nous considérons la parentalité et la coparentalité dans une

approche psychologique, nous souhaitons utiliser les termes de parentalité et coparentalité
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dans toute leur complexité. Ainsi, nous considérons que ces termes renvoient a I'ensemble des
processus et représentations du « devenir et étre » parent et du « étre parents ensemble »,
processus propres a chaque parent et a chaque systéme coparental, influencés par les histoires
individuelles, le contexte sociojuridique et la forme choisie pour étre parent. Nous prenons
également en compte la notion de parentalité partielle, pertinente dans le cadre de maladies
somatiques graves d’un parent. Cependant, face a des notions si complexes, certaines
dimensions et approches seront, au sein de ce travail, plus mobilisées que d’autres, afin de

mieux observer certains processus ciblés.
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En résumé :

La parentalité est un terme complexe dont la définition varie selon le champ
d’application.

En droit, étre parent en France, signifie étre détenteur de l'autorité parentale. Celle-ci
est généralement réservée aux deux parents (biologiques ou adoptifs), et en complément des
parents initiaux, a une personne désignée par lI'adoption simple. Un parent doit se déclarer
pour étre reconnu comme tel.

Lapproche anthropologique s’intéresse a toutes les fonctions des parents. Cette
approche a permis de rendre compte de la quasi-universalité du systeme « famille », tout en
soulignant des fonctionnements trés variables d’une culture a I'autre. Goody puis Godelier ont
défini sept dimensions a la parentalité et Godelier a précisé les six types de regles qui régissent
tout systeme familial.

LUapproche sociologique permet d’historiciser et contextualiser socialement les
grandes évolutions de la famille au cours des derniéres décennies. Ainsi, a la suite des
changements de lois sur l'autorité parentale et 'augmentation des divorces, le nombre de
familles monoparentales a explosé et la beau-parentalité est devenue commune. Le concept
de pluri-parentalité s’est alors développé. Enfin, le terme d’homoparentalité a rendu visible
une pratique jusqu’a lors cachée et qui évolue en lien avec les récentes lois sur le mariage et
I'adoption pour toutes et tous.

Lapproche psychologique de la parentalité en France est apparue en 1961 avec
Racamier. Désignant alors le processus de maturation du parent, le concept a été repris dans
les années 80, et a fait 'objet d’un rapport en 1999 mené par Houzel, définissant la parentalité
en trois axes: l'exercice, la pratique, et l'expérience. Ce rapport a servi de support au
développement des politiques de soutien a la parentalité et a insisté sur I'importance du
maintien du lien au parent, méme celui ne pouvant assurer qu’une parentalité partielle. Les
études sur la parentalité ont longtemps focalisé sur le vécu individuel des parents. Depuis

guelgues décennies elles s’intéressent a I'expérience commune et a la notion de coparentalité.
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D.Devenir et étre parent — Psychologie de la parentalité

I. Désir d’enfant

1) Lorigine du désir

La notion de désir d’enfant renvoie aujourd’hui a « I'affirmation d’un choix délibéré, [a]
la décision sciemment élaborée de faire un bébé » (Gravillon, 2016, p. 28). Cette
conceptualisation est assez récente, car autrefois, la société prescrivait de faire des enfants et
de les faire dans le cadre du mariage. « Il existait certes un désir d’avoir des enfants, mais pas
un désir d’enfant au sens d’une réalité psychologique. Ce dernier était comme censuré, on ne
parlait pas comme ¢a ». (Delassus par Gravillon, 2016, p. 28) Les individus, et surtout les
femmes, n‘avaient pas la possibilité de penser la procréation en termes de désir personnel.
C’était un malheur pour un couple de ne pas avoir d’enfant et une femme inféconde était
considérée comme inutile socialement.

Lavenement de la contraception (pilule |égalisée en 1967) et la légalisation de I'lVG
(Interruption Volontaire de Grossesse) en 1975, ont contribué au changement de paradigme
de cette notion ou du moins a I'ajout d’une autre origine au désir d’enfant : la possibilité que
celui-ci soit pensé et vécu de facon individuelle et personnelle (Gaille, 2011; Gravillon, 2016;
Jacob Alby & Vives, 2015). Pourtant, tout n’est pas aussi simple que le slogan du Mouvement
Francais du Planning Familial de la fin des années 70 « Un enfant si je veux, quand je veux ! »
(Masquelier-Savatier, 2013). A I'’échelle mondiale, cela ne s’applique aujourd’hui qu’a un petit
nombre d’individus. Méme pour cette minorité, la réalisation du désir reste dépendante de
facteurs que le sujet ne peut contréler, ou que partiellement, tels que la fécondation, le
déroulement de la grossesse et de I'accouchement, ainsi que de la santé de I'enfant (Gaille,
2011).

De plus, d’autres aspects sont également identifiés comme étant a l'origine du désir
d’enfant. D’un point de vue biologique, le patrimoine génétique est réputé pour étre a l'origine
chez les hommes et les femmes, comme chez les autres mammiféres, des comportements
permettant d’assurer la perpétuation de I'espéce (Gaille, 2011). L'age et la maturité du parent
sont d’autres aspects biologiques qui peuvent étre a l'origine du désir de parentalité (Roskam
et al., 2015). En fonction de ces aspects, I'individu peut estimer qu’il est temps pour lui de

devenir parent.
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D’un point de vue socio-culturel, le désir d’enfant peut également étre motivé par
I'envie d’accéder au role et au statut social de parent (reconnaissance de la société, et statut
financier particulier avec les allocations et congés parentaux) (Roskam et al., 2015). La question
du réseau social peut également entrer en jeu, avec le besoin de maintenir des liens avec les
amis s’engageant dans la parentalité. Des injonctions sociétales existent aussi, en lien avec
I'identité des individus. Ainsi, les enquétes relévent que la société continue d’inscrire les
femmes dans un devoir de procréation, notamment en perpétuant I'idée que l'identité de
femme est liée a la maternité (Debest & Hertzog, 2017). Des injonctions existent également
du c6té des hommes, notamment a prouver leur puissance et leur virilité en fécondant une
partenaire. Cependant, un homme non-pére est socialement bien plus accepté qu’une femme
non-meére. De facon générale, la psychologisation du désir aurait contribué a transformer
I'idéologie du devoir patriotique d’enfanter en une valorisation du désir de devenir mere. Cette
valorisation n’en reste pas moins un puissant vecteur de pression sociale (Debest & Hertzog,
2017; Gaille, 2011).

Inévitablement pris dans ces considérations sociales et biologiques, le désir personnel
au sens psychologique du terme n’est pas toujours évident a comprendre et a identifier. Ainsi,
certains auteurs distinguent volonté (ou envie) d’avoir un enfant, du désir d’enfant (Gravillon,
2016). La volonté correspondrait aux aspects conscientisés de la question et le désir a ses
aspects inconscients. Cette sémantique permettrait de modéliser |'ambivalence de
nombreuses personnes, ayant un désir ou un non-désir inconscient qui s‘'oppose a une volonté
ou non volonté conscientisée. Pour les psychanalystes ce désir prendrait racine dans I'enfance
(Dayan et al.,, 2014). A titre individuel, le désir d’enfant serait notamment porté par un
sentiment de confiance en soi (de pouvoir étre un bon parent), des valeurs morales
(importance accordée au fait de donner la vie), du développement de soi (étre parent comme

un moteur a son propre développement) (Roskam et al., 2015).

2) Droit a I’'enfant et solidarité procréatrice

Le concept du désir d’enfant dans nos sociétés souleve la question du « droit a
I'enfant » et a la facon dont la société organise ce droit et a qui elle le donne (Gaille, 2011;
Gravillon, 2016). Lorganisation de I'adoption, le développement de 'AMP sont des mesures
qui prennent en compte ce droit pour les couples infertiles. Les législations sur le mariage et

I'adoption pour toutes et tous, puis 'AMP pour toutes, sont venues renforcer ce droit d’enfant
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et le reconnaitre a (presque) tous les individus quelle que soit leur orientation sexuelle. Gaille
(2011) parle d’une solidarité procréatrice, pour parler de tout ce qui est organisé pour
répondre a ce droit d’enfant. Elle précise que cette solidarité peut étre pensée dans le cadre
de 'intérét d’un Etat (renouvellement de la population et des générations), mais qu’elle peut
également étre pensée indépendamment de cet intérét étatique. En effet, le désir d’enfant
émerge généralement dans I'intimité d’un couple ou d’un individu selon sa propre logique,
bien souvent sans avoir pour finalité le renouvellement de la population. Dans ce deuxiéme
contexte de pensée, la solidarité procréatrice implique I'acceptation préalable que le désir
d’enfant a une forme de légitimité morale, ou « tout au moins de reconnaitre a priori qu’il [ce
désir d’enfant] peut étre I'expression d’un aspect de la vie humaine susceptible de fonder une
relation d’aide, qui vaut qu’on se montre solidaire a son égard » (Gaille, 2011, p. 123).
Considérer qu’une telle solidarité procréatrice existe dans la société, confére un statut
particulier a I'individu désirant un enfant, et demande a ce que la société se donne les moyens
de l'aider a faire aboutir ce désir (Gaille, 2011). Ainsi, comme c’est le cas dans notre société,
les médecins n’ceuvrent plus (seulement) pour prendre en charge des pathologies de la
fertilité, mais pour répondre a ce désir d’enfant. Cela suscite bien des questions et des
dilemmes sur les limites que doivent avoir ces aides, d’autant que les connaissances
scientifiques en termes de procréation restent relativement récentes et les savoirs toujours en
construction. Gaille (2011) précise que nous sommes dans un état d’incertitude sur de
nombreux sujets liés a ces questions et que nous n’avons actuellement « guére de solution
pour faire face a ces dilemmes, sinon d’opter pour la voie du cas par cas, d’accepter les erreurs,
les volte-face et I'évolution des prises de position, autrement dit : d'apprendre avec le temps
qui passe et les générations qui se succedent » (Gaille, 2011, p. 160). Si 'on considére les
difficultés de conception de plus en plus fréquentes, liées notamment a I'age de plus en plus
tardif de conception des femmes, pourtant significativement moins fécondes apres 35 ans, et
la baisse spectaculaire de la quantité et de la qualité des spermatozoides chez les hommes,
ces questions organisant la solidarité procréatrice vont continuer d’animer les débats
scientifiques et sociétaux des prochaines années.

Enfin, malgré tous les dispositifs pour répondre a ce droit d’enfant (AMP, ouverture de
I'adoption a toutes et tous), de nombreux couples et individus vivent une longue attente avant
d’arriver a concevoir ou adopter, et certains finissent méme par renoncer a la parentalité. En
lien avec le droit a I'enfant, la pression sociale et le désir personnel, cette attente ou ces

renoncements (auxquels s’ajoutent souvent des échecs de procréation) font souffrances voire
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peuvent étre vécus de fagon catastrophique ou traumatique (Masquelier-Savatier, 2013). Les
psychologues clinicien.ne.s sont, de fait, de plus en plus confrontré.e.s a la question de

I'accompagnement de l'infertilité, et de I'impossibilité a accéder au désir d’enfant.

Il. Devenir parent

Désirer un enfant est la prémisse de la parentalité. La grossesse puis la naissance, ou
I'arrivée de I'enfant adopté dans le foyer, marquent I'entrée dans la parentalité. Devenir parent
implique nécessairement de nombreux changements dans la vie d’un individu. Les aspects
pratiques et organisationnels apparaissent de maniére évidente : avoir tout le nécessaire pour
s‘occuper d’un enfant (vétements, poussettes, biberons et autres nourritures, couches, définir
I'espace qui sera le sien, changer de voiture/logement, trouver un systéeme de garde etc.). En
paralléle un changement beaucoup plus discret, et pourtant fondamental, a lieu a I'intérieur
de chaque parent. En effet, cet événement est majeur pour l'individu qui le vit, puisqu’il
implique l'acces a une nouvelle identité (mere ou pére) et de nouveaux roles. Le processus est
modelé par la société et la culture dans lequel s’inscrit I'individu, son histoire personnelle, sa
filiation et par le moment ou I'enfant arrive dans sa vie. « Malgré I'idée que I'on peut s’en faire,
[...] on ne nait pas pere ou mére le jour de la naissance de son enfant. On ne devient pas parent
a la naissance d’un enfant » (Ben Soussan, 2007, p. 13). Se sentir parent est un processus qui
peut aller vite ou prendre un certain temps et certain.e.s, pourront ne jamais se sentir parent
d’un enfant dontil.elle était désigné.e comme le parent. De plus, la parentalité et ce sentiment
d’étre parent évoluent tout au long de la vie de l'individu, de ses interactions avec I'enfant et
des familles qui se composent, se défont, ou se recomposent autour de I'enfant.

Depuis les premiers travaux de Paul-Claude Racamier, de nombreuses recherches dans
le champ de la psychanalyse, de la psychologie du développement et de la santé se sont
intéressées au processus du devenir parent, au départ plutét chez les meres et plus
récemment chez les péres (Houzel, 2002; Roskam, 2015). « Les psychanalystes ont décrit les
conflits infantiles réactivés chez les parents par la naissance de leur enfant et par les soins dont
il @ besoin aux stades précoces (archaique et cedipien). Les développementalistes ont
investigué les changements provoqués par la transition vers la parentalité, dans les
caractéristiques individuelles comme la personnalité ou les patterns d’attachement des peres
et des méres. Les psychologues de la santé et les psychobiologistes ont, quant a eux, focalisé

leur intérét sur les remaniements hormonaux intervenant chez les parents autour de la
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naissance de leur enfant et sur les effets de ces remaniements sur la santé mentale des méres
et des péres. » (Roskam, 2015, p. 2) La plupart des études se focalisent sur les parents
primipares, alors qu’avoir un deuxieme enfant ou plus, est également un événement amenant
son lot de chamboulements internes et relationnels (notamment les nouvelles dynamiques
familiales et I'instauration de relation de fratrie) (Galdiolo & Roskam, 2015). Cette transition a
I'arrivée de chaque nouvel enfant affecte non seulement les parents, mais également les
enfants. Sans pouvoir développer la question de fagcon exhaustive, ni détailler les impacts sur
la fratrie, nous présentons ici les grands processus de la transition vers la parentalité et certains

modeles théoriques permettant de comprendre la complexité du processus.

1) Les composantes biophysiologiques

La grossesse est un état qui induit énormément de modifications physiologiques chez
la femme (hormonales, du volume et de la composition du sang, de la gestion métabolique
des glucides et lipides, digestives, squelettiques, respiratoires, cardiaques, rénales etc.) qui ont
pour but d’assurer le bon développement du feetus et de préparer le corps de la mere a
I'accouchement (Bessaguet & Desmouliere, 2023). Les modifications hormonales sont
particulierement importantes, augmentation des cestrogénes et de la progestérone en
premiére ligne, et on observe également l'augmentation des hormones du stress, qui
permettent d’une part de préparer la mére aux contraintes de I'accouchement et de I'autre de
préparer le foetus a sa vie extra-utérine. Ces hormones du stress augmentent encore a la
naissance pour rediminuer ensuite, mais restent plus élevées pendant le post-partum que
pendant la grossesse, pour permettre a la mére de s’adapter aux exigences de son nouveau
réle. Ce qui est intéressant de noter, c’'est que certaines modifications hormonales
apparaissent chez les femmes, mais également chez les hommes, comme l'augmentation du
cortisol chez les péres a la naissance. La testostérone est une hormone qui favorise la libido,
particulierement active lorsqu’un individu recherche un.e partenaire, et dont le taux diminue
lorsque I'individu est installé dans une relation stable (Luberti & Carré, 2024). A la naissance
d’un enfant, le taux de testostérone diminue de fagon importante chez les deux parents et
encore plus si le parent s’investit dans les soins et I'éducation de son enfant (Gettler et al.,
2011; Grebe et al., 2019; Kuzawa et al., 2010). Ainsi, le parent se focalise sur sa cellule familiale
et non sur la recherche d’un.e partenaire. Des niveaux plus bas de testostérone chez les péres

a la naissance prédiraient méme un meilleur investissement auprés de I'enfant dans les mois
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suivants (Kuo et al.,, 2018). Chez la femme, cette diminution conduit également a une
diminution du désir de grossesse pour qu’elle puisse se focaliser sur le nouveau-né. Ainsi, pour
les femmes comme les hommes, devenir parent se caractérise par un processus de

modification de I'état physiologique.

2) Réactivation des conflits internes

Dans l'approche psychanalytique, la parentalité est un processus mental
d’individuation qui améne ou réactive de nombreux conflits internes (Ben Soussan, 2007;
Missonnier, 2022). Dés les tous premiers travaux sur le sujet, la parentalité est comprise
comme une étape développementale et de maturation de la vie d’un individu (Benedek, 1959).
Cette conceptualisation s’appliquait d’abord aux femmes, puis aux hommes, avec I'idée que la
parentalité serait a l'origine de changements. Les études suivantes ont permis de
conceptualiser qu’en premier lieu, les nouveaux parents doivent se séparer de leurs propres
parents pour pouvoir endosser ce nouveau statut. lls étaient enfants, ils deviennent parents,
renversent la situation et renoncent a leur place d’enfant (Ben Soussan, 2007; Cadiz & Passone,
2015). Ensuite, I'entrée dans la parentalité engendre un processus identificatoire a ses propres
parents « en réactivant des conflits inconscients avec des images parentales ambivalentes »
(Cadiz & Passone, 2015, p. 92). Les interactions avec I'enfant vont amener le nouveau parent
a renouer avec ses expériences infantiles. En projetant ses vécus infantiles sur ceux de son
enfant, il va alors réactiver certaines blessures internes (Dayan, 2007). Ainsi avec son nouveau
réle, le parent vit une réorganisation psychique. Celle-ci est évolutive et soumise aux
différentes étapes de la vie sociale et affective de I'enfant qui peuvent chacune venir réactiver
les blessures mal cicatrisées du parent. La projection des états infantiles du parent sur son
enfant pourra contribuer a un processus de réparation de ses figures parentales. Si la relation
parent-enfant est favorable, le parent peut alors gagner en maturité et estime de soi (Anthony
& Benedek, 1970). Dans certains cas la réorganisation psychique est trop complexe, et les
réactivations émotionnelles peuvent engendrer un glissement du parent dans Ia
psychopathologie et/ou des troubles du comportement, perturbant généralement la

parentalité et la relation a I'enfant (Anthony & Benedek, 1970; Dayan, 2007).

3) La parentalité comme expérience transformative

Dans le domaine de la psychologie développement, devenir parent est considéré
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comme un événement de vie majeur du développement a I'age adulte (Roskam et al., 2015).
Cet événement s’apparente a une crise, crise qui peut étre le déclencheur de changements de
fonctionnement pour I'individu au niveau biologique, psychologique et social.

Ainsi, comme d’autres événements de vie, la parentalité peut induire des expériences
transformatives (ET) a I’dge adulte, a l'origine de transformation du self?” d’un individu. Les ET
sont généralement classées selon leur conséquences positives ou négatives. Socialement la
parentalité est généralement considérée comme une ET positive. Pourtant, la naissance d’un
enfant s'accompagne presque toujours d’un certain nombre de difficultés (stress, fatigue,
troubles anxio-dépressifs, perturbations des relations conjugales, impact sur le travail, etc.) sur
lesquelles nous reviendrons. Celles-ci impactent plus ou moins sévérement les parents,
pouvant les amener a vivre la parentalité comme une ET négative et, de fait, ressentir des
sentiments contradictoires. Depuis les années 2000, des recherches longitudinales ont
cherché a observer les changements impliqués par la parentalité, en étudiant I'impact de la
transition parentale sur certains facteurs, comme les traits de personnalités et les styles
d’attachement. Une étude a par exemple observé que les styles d’attachement?® des parents
restaient trés stables contrairement a ce qui était envisagé (Galdiolo & Roskam, 2017). Les
résultats concernant les changements de personnalité apparaissent hétérogenes, avec des
études trouvant trés peu de changements (Galdiolo & Roskam, 2012, 2014), d’autres en
observant plusieurs (Asselmann & Specht, 2021; Leikas et al.,, 2023), notamment moins
d’extraversion dans les premieres années de parentalité et avec des variations selon I'age ou
du sexe du parent. La poursuite d’études longitudinales sur le temps long permettra de mieux
observer et comprendre ces changements possiblement induits par la parentalité en termes

d’expérience transformative.

4) La réorganisation identitaire a la naissance/arrivée de I’enfant.

Lapproche développementale s’est également intéressée a I'impact du devenir parent
en termes de changement identitaire. Le self des individus est constitué de nombreuses
identités (de genre, professionnelle, de couple, en lien avec ses loisirs et passions, en tant

gu’ami, en tant que malade etc.) (Abrams, 2004; Goodman, 2018; Roskam et al., 2015). Ces

27 Self : « Ensemble d’images et de conceptions de soi dépendantes d’un processus cognitif qui donne
une impression de continuité au sein de sa vie » (Roskam et al., 2015, p. 119).

28 style d’attachement : référence a la théorie de I'attachement présentée dans la méme partie, au
chapitre IV. Etre Parent, p. 95 (« Réle affectif : le parent comme figure d’attachement »).
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identités ont plus ou moins d’importance en fonction de ce que vit et valorise le plus I'individu.
Lorsqu’il.elle devient parent, une nouvelle identité (pere ou mere) se développe : I'identité
parentale, ou le self parental. Cette notion renvoie a la représentation mentale qu’un individu
se fait de son role de parent, et de tout ce qui entoure sa relation avec I'enfant duquel il.elle
s’identifie parent (Delmore-Ko et al.,, 2000; Partridge, 1988). Cette identité parentale est
composée de plusieurs éléments : les traits de personnalités que I'individu s’attribue en tant
gue parent, les émotions liées a son vécu de la parentalité, la représentation qu’il.elle a de sa
relation avec ses figures parentales, les valeurs, croyances et idéaux véhiculés par la société au
sujet de la parentalité, la représentation qu’il.elle a du « parent idéal » et la perception
gu’il.elle a de ses comportements en tant parent, en lien avec I'importance gu’il.elle accorde
a son réle parental (Delmore-Ko et al., 2000; Partridge, 1988).

Selon la théorie de I'identité, les individus cherchent a maintenir une forme d’équilibre
entre leurs perceptions d’une situation engageant une de leur identité, I'identité en question
et les roles liés a cette identité (P. J. Burke, 1991; Cast, 2004). Ainsi les individus cherchent a
contréler les situations sociales dans lesquelles ils s’engagent, pour que celles-ci
correspondent a leurs identités, et vont chercher a se comporter de maniére cohérente avec
I'identité engagée dans une situation donnée. Lapparition et I'incarnation de la nouvelle
identité parentale va forcer une réorganisation du self et des autres identités, comme l'illustre
la Figure 13 (Goodman, 2018). Les individus doivent revoir leur fagon d’investir les autres
identités pour trouver un équilibre cohérent dans cet ensemble plus complexe, d’autant plus
gue l'identité parentale va légitimement prendre beaucoup de place. Ainsi certaines identités
vont étre comme « mises en pause » pendant en temps, prendre moins de place ou disparaitre
totalement. On observe par exemple, et assez classiquement, une mise en pause de I'identité
professionnelle des meres suite a I'accouchement et, chez les hommes comme les femmes
une diminution de la place prise par I'identité de couple au profit de celle de parent (C. P.

Cowan et al., 1985; Goodman, 2018).
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Figure 13.

Réorganisation des sous-identités d’un nouveau parent
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Note. Figure issue de l'ouvrage de Roskam et Mikolajczak (Goodman, 2018)

Cette réorganisation est majoritairement vécue de facon positive. De nombreux
individus trouvent de la satisfaction dans leur nouvel équilibre, notamment car leur role
parental leur donne la sensation d’étre une meilleure personne (Delmore-Ko et al., 2000),
améliore leur sentiment de bien-étre et de bonheur, particulierement pour les femmes et lors
de l'arrivée du premier enfant, et parce qu’il est vécu comme quelque chose qui apporte du
sens a leur vie (Aassve et al., 2012; Baranowska & Matysiak, 2011; Myrskyla & Margolis, 2014;
Yu et al., 2019). L’augmentation des sentiments positifs serait majorée par un acces tardif des
parents a la parentalité, un niveau élevé d’éducation des parents et le fait de vivre dans un
pays ayant des politiques plus favorables aux familles (Aassve et al., 2012; Myrskyla & Margolis,
2014).

Certains facteurs faciliteraient une transition positive dans la parentalité, comme le fait
de percevoir la parentalité comme un aspect normal de la vie, prendre du plaisir a voir I'enfant
grandir, étre préparé.e et avoir des connaissances sur la parentalité, se sentir soutenu.e
socialement, recevoir du soutien professionnel et des informations sur le parcours de santé
(Barimani et al., 2017). Il arrive néanmoins que devenir parent soit globalement mal vécu,
voire que l'individu regrette d’étre devenu parent. Cela arrive notamment quand l'individu ne

s’épanouit pas, ou pas autant qu’il.elle I'avait imaginé, dans son role parental et lorsqu’il.elle a
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du mal a faire le deuil de sa vie d’avant (Goodman, 2018). De nombreux facteurs peuvent
également perturber la transition vers la parentalité, comme le fait d’avoir des attentes
irréalistes, le sentiment de stress ou de perte de contréle, le manque de sommeil, le manque
de soutien et d’information de la part des professionnel.le.s de santé, le manque de
préparation et d’information a la réalité de la situation de parent (Barimani et al., 2017), ou
encore la nouvelle répartition plus inégalitaire des réles dans le couple (traditionnellement la
meére qui arréte de travailler, pendant que le pére continue de travailler) (Mickelson &
Marcussen, 2023). Enfin, cette nouvelle identité de parent peut aussi conduire a I'épuisement

lorsque le parent la surinvestit au détriment des autres (Goodman, 2018).

lll. Développement de la parentalité — Stades parentaux

Selon I'approche développementale, la parentalité est considérée comme une étape
du développement d’un individu adulte. Malgré une augmentation du nombre d’adultes ne
voulant pas d’enfant, la parentalité reste d’ailleurs une forme de norme puisqu’une trés grande
majorité d’individus (entre 78 et 80% en France) ont eu au moins un enfant dans leur vie
(Maurin, 2021; Mickelson & Marcussen, 2023; Robert-Bobée, 2006). Dans cette conception,
devenir parent renvoie donc a une identité qui se construit, s’integre et évolue, a un role qui
s‘apprend et change avec I'dge de I'enfant et en lien avec la vie propre de l'adulte. Ainsi,
plusieurs théories ont cherché a modéliser cette notion de développement de la parentalité,
notamment en postulant que les parents traversent toutes et tous des stades de maturation
de leur parentalité. Voici comment certaines de ces théories ont pensé et articulé cette notion

de développement de la parentalité.

1) Stades psychanalytiques

En parallele de son travail décrivant la parentalité comme une étape développementale
dans la vie d’un individu, Benedek (1959) a théorisé la parentalité en termes de stades
parentaux. Ainsi elle postule que la parentalité se vit au travers de trois grandes phases de vie.
Il s’agit de trois phases assez larges, aux contours assez flous : la petite enfance ou il y a une
forme de parentalité totale avec I'enfant qui semble appartenir complétement aux parents,
I'adolescence ou les parents expérimentent le début du phénomeéne du « nid vide », et la

grand-parentalité ou les parents s‘'occupent de leurs petits-enfants.
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2) Stades cognitifs parentaux de Newberger

A 'image des travaux de Piaget?® (1935) sur les grandes étapes de développement
intellectuel des enfants, des travaux ont cherché a identifier des étapes de développement
psycho-cognitif parental. Ainsi, dans sa these de doctorat, Newberger (1980) a développé le
concept de « parental awareness » pour parler des mouvements cognitifs et psychologiques
internes du parent. Ce concept de conscience parentale doit étre compris comme un systéme
interne ol s’organise un ensemble de connaissances avec lequel le parent va comprendre les
réactions et les comportements de son enfant pour pouvoir ensuite y répondre. Elle postule
gu’il existe plusieurs étapes dans la conscience parentale. Idéalement les parents avanceraient
jusqu’au dernier niveau et auraient ainsi conscience d’aspects plus complexes concernant leur
enfant et leurs interactions avec celui-ci. Les quatre stades sont les suivants :

- Niveau 1: l'orientation égoiste. Le parent n’a conscience de son enfant qu’en

projetant sa propre expérience sur celui-ci. Ses actions parentales sont organisées
uniguement en lien avec ses propres besoins.

- Niveau 2 : l'orientation conventionnelle. Le parent comprend son enfant grace a des

ressources extérieures (culture, tradition, autorité). Les actions parentales
s‘organisent autour de pratiques et recommandations socialement établies.

- Niveau 3: lorientation subjective individualisée. Le parent a conscience de

I'individualité de son enfant. Ainsi ses actions parentales ne s’organisent plus autour
d’obligations prédéterminées socialement, mais en lien avec la reconnaissance et
I'identification des besoins propres de I'enfant.

- Niveau 4 : 'orientation interactionnelle. Le parent a conscience que, tout comme lui,

son enfant est un systeme psychique indépendant et changeant et que leurs deux
systémes interagissent et s’influencent mutuellement. Le parent comprend alors que
dans sa relation a son enfant il est possible de trouver un équilibre prenant en compte
plus seulement les besoins de I'enfant, mais également les siens.

Avec cette théorie, Newberger postule gu’il existe un lien entre le niveau de conscience

parentale et les comportements parentaux. Ainsi elle a pu observer que les parents ayant un

29 pjaget a théorisé le développement intellectuel de I'enfant en quatre grandes stades 0-2 ans, stade
sensorimoteur. 2-7 ans, stade préopératoire. 7-12 ans stade opératoire concret. 12-16 ans, stade formel. Piaget
présente I'évolution de I'intelligence des enfants comme linéaire avec la nécessite de passer par un stade pour
accéder au suivant. Sa théorie a posé les fondements de la psychologie développementale. Certains de ces
aspects ont été en question par les recherches récentes.
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faible niveau de conscience parentale (niveau 1) sont plus a risque de présenter des difficultés
dans leur réle parental (Newberger, 1980; Newberger & Cook, 1983). Les négligences et
maltraitances parentales sont par ailleurs observées chez des parents ayant un faible niveau
de conscience parentale. La Figure 14 présente la modélisation de I'influence du niveau de
conscience parentale sur le bon fonctionnement du role parental. Ce modéle a également
permis d’observer que le niveau de conscience parentale augmentait avec I'age des individus

et n’était lié ni au sexe, ni au groupe ethnique, ni au statut social (Newberger & Cook, 1983).

Figure 14.

Interaction du niveau de conscience parentale et de la relation parent-enfant
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Low Parental High Patental
Awareness Awareness
Siress High Probability Possible
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Suppon Dysfunction of Dysfunction

Note. Figure issue de l'article de Newberger (1980)

Malgré son haut niveau de fiabilité, ce modéle présente néanmoins quelques limites
(Roskam et al., 2015). Notamment, la réalité du processus de maturation de conscience
parentale n’est, dans les faits, ni fixe, ni linéaire. De plus, le modele focalise sur des
caractéristiques intrinséques sans prendre en compte I'environnement socio-culturel. Enfin en
termes cliniques, ce modeéle peut étre problématique car stigmatisant pour les parents qui

n’accedent pas au niveau de conscience supérieur considéré comme le « meilleur » stade.

3) Les six stades de la parentalité selon Galinsky

D’autres théories ont proposé des modeles plus généraux et incluant des données bio-

psycho-sociales et comportementales. En s’appuyant sur la théorie du développement adulte
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de Levinson?’, Galinsky a conceptualisé le développement parental en six stades (Tableau 5)
(Galinsky, 1987). A chaque stade est associé une étape développementale de I'enfant et une
tache parentale a accomplir. Les taches parentales sont a accomplir sur le plan psycho-cognitif,
comportemental et/ou relationnel avec I'enfant. Laccomplissement d’une tache permet au
parent de progresser et de transitionner vers le stade suivant. Selon ce modéle, une réalisation

partielle ou nulle d’'une des taches parentales menacerait la suite du développement parental.

Tableau 5.

Six stades de développement parental selon Galinsky

Stade Age de I'enfant

Tache a accomplir

1:Image-making stage  Projet d’enfant/
Stade de créations grossesse —
d’image* naissance

2 : Nurturing stage

Stade de I'éducation 0-2ans
3 : Authority stage

Stade de I'autorité 2-5ans
4 : Interpretive stage 512 ans

Stade d’interprétations

5 : Independant stage

Adolescence
Stade de I'indépendance

6 : Departature Stage

Stade du départ Début de I'age
adulte

Préparation a la parentalité : imagination de I'enfant a
venir (enfant révé). Le parent doit anticiper des
changements a faire pour s’adapter a la nouvelle vie et
au nouveau role, et préparer I'accouchement.

Confrontation aux différences entre I'enfant-révé et de
I’enfant réel. Le parent doit s’adapter a I'enfant réel et
s’y attacher (devenir la base sécurité qui permettra a
I’enfant d’explorer le monde).

Le parent doit endosser la responsabilité éducative de
I'enfant (fixer les regles, communiquer efficacement,
gérer les conflits, soutenir 'autonomie etc.).

Le parent doit accompagner les enfants dans la
compréhension de leur expérience du monde (répondre
aux questions, apporter des connaissances, aider au
développement de valeurs morales chez I'enfant et a sa
confrontation avec d’autres).

Le parent doit accepter les transformations physiques,
psychiques et identitaires de I’enfant, le développement
de sa sexualité et la re-modélisation de la relation
parent-enfant que toutes ces transformations imposent.

Le parent doit accepter la séparation et I'individuation de
I’enfant, et établir de nouveaux modes relationnels au
sein de la famille et du couple.

Note. * traductions autodidactes, vocabulaire non consacré en fran¢ais

Ce modele est tres pertinent lorsque I'on s’intéresse aux histoires individuelles des

parents et qu’on souhaite resituer certains événements dans I’histoire de leur parentalité ou

de leur vie personnelle (Roskam et al., 2015). En revanche, il apparait trop linéaire par rapport

30 | evinson : a développé entre 1976 et 1978 un modéle du développement adulte, dans lequel la vie
d’un individu est un cycle constitué d’une succession d’étapes, appelées « structures de vie ». Ces structures de
vie débutent et se terminent a un certain age, et les phases de transitions entre deux structures permettent a
I'individu de réexaminer la structure qu’il quitte pour la modifier et entrer dans la nouvelle (Bédard, 2009).
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a la réalité du processus (Demick, 2002), et il focalise trop sur I'impact de I'age de I'enfant sur
le passage a un stade, alors que d’autres éléments peuvent également générer le changement.
Il ne prend ainsi pas en compte les parametres socio-culturels qui rentreraient en jeu et oublie
les aspects propres du parent. Enfin, il ne situe pas clairement les éléments marquant le début

ou la fin d’un stade.

4) Approche holistique

Notamment en critiquant le modeéle de Galinsky, Demick (2002) a proposé une
approche holistique du développement parental, prenant en compte les aspects
psychologiques de l'individu (affects, cognitions, comportements) et les composantes
environnementales. Dans sa proposition, I'individu et I'environnement sont en interaction et
ne peuvent étre pensés indépendamment I'un de I'autre. Le développement de la parentalité
est concu comme quelque chose de non linéaire, comme une succession de progres et
régressions a mettre en lien avec les capacités propres de l'individu d’atteindre des objectifs
gu’il.elle s’est fixé.e a court ou long terme. Selon cette approche, I'expérience du parent varie
donc en fonction de son environnement et le parent cherche continuellement a s’adapter et a
trouver de nouveaux équilibres dans son réle parental et dans sa relation a I'enfant. Demick
(2002) propose certaines polarités, liées a certains types d’expériences, sur le continuum

desquelles les réponses des parents peuvent varier (Tableau 6).
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Tableau 6.

Continuum des réponses parentales possibles sur I’axe de certaines polarités

Fonctionnement minimal

Continuum

Fonctionnement optimal

Interfused (Mélangé*)
Absence de différenciation

Le parent répond a toutes les
volontés de I'enfant

Syncretic (Syncrétique)
Fusion

Le parent ne distingue pas ses
états mentaux, ou ses
sentiments de ceux de son
enfant

Diffuse (Diffus)

Perception de la structure
comme uniforme et homogéne
Le parent pergoit et juge son
enfant au travers d'une
expérience breve

Rigid (Rigide)

Comportement non flexible

Le parent est inflexible
concernant un comportement
(aspect éducatif), quelle que
soit la prise en compte de
celui-ci par son enfant

Labile

Comportement inconstant

Le parent change
fréquemment les réponses et
regles données a I'enfant

Différenciation et hiérarchisation des

buts et des fonctions

Capacités a distinguer les

phénomenes mentaux

Prise en compte de la complexité des

- v

structures

Niveau de rigidité d’'un

comportement

Constance du comportement

Subordinated (Subordoné)
Différenciation optimale

Le parent peut distinguer les buts a
courts vs a long terme et les organiser
pour décider a quelles demandes de
I’enfant il peut répondre positivement.

Discrete (Distinct)

Distinction

Le parent distingue les états mentaux qui
lui sont propres a ceux de son enfant

Articulate (Articulé)

Perception d’une structure comme un
tout composée de différentes parties.

Le parent percoit et juge son enfant sur
une impression générale constituée de
nombreuses expériences

Flexible

Comportement qui peut évoluer

Le parent peut adapter son
comportement en fonction de son enfant
et du contexte de la situation

Stable

Comportement constant

Le parent est cohérent et constant dans
les réponses et regles qu’il donne a
I'enfant

Note. * traductions autodidactes, vocabulaire non consacré en francais

En considérant que le parent est malléable et a la capacité de vivre de nombreux

changements, cette approche permet de mieux prendre en compte la

réalité du

fonctionnement quotidien des parents, que les modeéles précédents (Roskam et al., 2015). Elle

implique également que le développement d’un parent est incessant. Ainsi le parent serait un

étre inscrit dans un processus développemental potentiellement constant, pouvait étre

perturbé par des éléments intrapersonnels, intrapersonnels et environnementaux.
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En résumé :

Le désir d’enfant prend ses origines dans des facteurs biologiques, socio-culturels et
individuels. Auparavant dicté par la société, la question de la procréation a pu, avec
I'avenement de la contraception, se déplacer sur le registre plus individuel du choix de chacun
d’étre ou non parent. Ce changement de paradigme souléve la question du droit a I'enfant, et
la question de la solidarité procréatrice que ce droit sous-tend.

Devenir parent se vit en premier lieu dans le corps, notamment avec la grossesse chez
la femme, et avec les modifications hormonales chez les deux parents. En paralléle et selon
I'approche psychanalytique, devenir parent implique la réactivation de conflits psychiques et
une réorganisation psychique. En psychologie développementale, I'acces a la parentalité est
considéré comme une crise dans la vie d’un individu, qui génére une expérience
transformative. Une réorganisation identitaire est également a I'ceuvre en lien avec la création
de lidentité parentale et le remaniement des autres sous-identités. Lexpérience
transformative et la réorganisation identitaire associées a la parentalité peuvent étre plus ou
moins bien vécues par le parent.

Devenir parent est a la fois une étape développementale de la vie d’un adulte et
guelgue chose qui se développe au cours de la vie du parent. Ce développement se fait sur le
plan cognitif (niveaux de conscience parentale), par stades correspondant a des étapes de vie
(stades de Benedek ou de Galinsky), et dans une recherche incessante d’équilibre dans le role

de parent, en lien avec I'environnement et la relation a I'enfant (approche holistique).
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IV. Etre parent

Dans le cadre de la parentalité, la psychologie s’intéresse depuis longtemps a décrire,
entre autres, comment le parent exerce sa parentalité en termes d’affectivité, de lien a I'enfant,
de style éducatif, et ce qui détermine ces styles et autres comportements parentaux.
Contrairement a la systémie qui considere la famille comme un tout étant plus que la somme
de parties, les études empiriques en psychologie de parentalité ont distingué des sous-
ensembles au sein la famille, pour pouvoir comprendre et opérationnaliser les relations
familiales (Roskam et al., 2015). Dans cette optique, la famille est décomposée en systemes
relationnels, notamment des systemes verticaux (relations parents-enfants) impliquant une
hiérarchie et une différence de pouvoirs et des systémes relationnels horizontaux (relations
parent-parent ou enfant-enfant) au sein desquels les individus se percoivent comme
semblables. Ces distinctions ont permis d’étudier les interactions entre les individus d’un
systeme, et plus particulierement dans le systeme parent-enfant. Ce chapitre propose de
présenter |'étre parent au travers de certaines théories qui ont modélisé certains phénomeénes
en jeu au sein du systeme parent-enfant, notamment le role affectif et éducatif des parents

aupres de I'enfant et les déterminants parentaux.

1) Role affectif : le parent comme figure d’attachement.

La théorie de I'attachement, développée par Bowlby (1969) et largement reprise et
étudiée depuis, postule que le bébé est, de facon innée, motivé a chercher la proximité et la
protection d’un adulte. Par différents types de comportements (pleurs, sourires,
déplacements), le bébé va tenter de s’assurer cette proximité avec I'adulte, afin de faire face a
son inconfort physique, sa peur et sa détresse psychique. Avec ces comportements, le bébé
active ce qu’on appelle son systeme d’attachement et sollicite I'intervention de sa figure
d’attachement, c’est a dire la personne en charge de prendre soin de lui, généralement un
parent. En réponse aux comportements de I'enfant, la figure d’attachement va activer un
systeme de « caregiving », a savoir tous les comportements visant a assurer la proximité avec
I'enfant et son réconfort (Cassidy, 2008). Lactivation de ce systeme de caregiving est
dépendant de signaux internes (hormones, croyances, état physique et psychologique) et
externes (état physique et psychologique de I'enfant, environnement hostile ou rassurant)
(Cassidy, 2008; George & Solomon, 2008). Lorsque le systeme de caregiving du parent est

activé, le systeme d’attachement du bébé ne l'est pas (ou peu) et I'enfant a la possibilité
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d’explorer I'environnement. L'enfant qui sait pouvoir compter sur sa figure d’attachement en
cas de besoin (méme si elle n’est pas physiquement présente), va la percevoir comme une base
de sécurité, lui permettant de se sentir bien et d’explorer. Lorsque le parent est en incapacité
d’activer ou de maintenir activé son systeme de caregiving, I'enfant active son systeme
d’attachement pour chercher réconfort et proximité, et arréte alors d’explorer. Selon cette
théorie, le parent, en tant que figure d’attachement, joue ainsi un role affectif essentiel dans
la vie de I'enfant. De plus, il contribue activement au développement des futurs modes
relationnels de son enfant. En effet, a partir des réponses données par sa ou ses figures
d’attachement a ses comportements, et notamment des patterns récurrents, le bébé
intériorise des fonctionnements relationnels. |l développe ainsi des Modeéles Internes
Opérants (MIO), qui seront la base de ses relations a l'autre. Les MIO sont définis comme « un
ensemble de regles conscientes ou inconscientes concernant I'organisation des informations
pertinentes en lien avec I'attachement ainsi que I'accés a ces informations » (Main et al., 1985;
Roskam et al., 2015, p. 65). Les MIO permettent d’anticiper, d’interpréter (donner du sens) et
de guider les interactions entre individus et sont a I'image de la confiance en soi et a l'autre.
Au cours de sa vie et de ses interactions, chaque individu internalise plusieurs MIO qui sont
plus ou moins spécifiques et plus ou moins interreliés entre eux. Ainsi certains MIO sont tres
généraux et permettent de s’adapter a un grand nombre de situations relationnelles et
d’autres sont plus spécifiques et permettent de s'adapter de fagon plus précise a une situation
relationnelle donnée. Les MIO vont s’activer en fonction de trois facteurs : la force du MIO
(nombre d’expériences a partir duquel il s’est formé et nombre de fois ou il a été utilisé de
facon fonctionnelle), son adéquation avec la situation relationnelle et son niveau de spécificité
(il y a généralement une utilisation préférentielle des MIO plus spécifiques) (Collins, 2003;
Collins & Read, 1994). Les MIO basés sur les expériences parents-enfants étant trés forts et
hautement spécifiques, ils ont de fait une grande probabilité d’étre activés dans de
nombreuses situations relationnelles de proximité. Ils sont notamment assez déterminants
chez les adultes devenus parents de leur fagcon d’interagir avec leur propre enfant.

En s’appuyant sur la théorie de Bowlby, et grace a une expérience étudiant les réactions
de bébés dans le cadre de séparations/retrouvailles avec leur mére, Ainsworth (1978) a ensuite
catégorisé les enfants selon trois styles d’attachement :

- Groupe A : attachement insécure évitant

- Groupe B : attachement sécure

- Groupe C: attachement insécure ambivalent

96



Les recherches suivantes ont permis de révéler un quatrieme groupe (D) avec un
attachement désorganisé (Main & Solomon, 1986). Cette typologie en quatre groupes est
aujourd’hui la plus utilisée. Les enfants du groupe B sont des enfants qui, de maniere
constante, bénéficient de réponses suffisamment rapides et adaptées a leurs besoins par leurs
figures d’attachement. Les figures d’attachement de ces enfants sont impliquées dans la
relation et présentent des systemes de caregiving flexibles et équilibrés. Leur facon de
répondre les rend dignes de confiance et laisse la place a I'expression des émotions de I'enfant.
Grace a ces interactions répétées de qualité, I'enfant construit une image de soi positive et
développe la confiance en sa capacité de maitriser ce qui lui arrive. Les enfants du groupe A
bénéficient de figures d’attachement moins adaptées dans leurs réponses. Les figures
d’attachement ont tendance a suractiver leur systeme de caregiving et a se montrer
surprotectrices avec |I'enfant, voire intrusives et excessivement affectueuses, tout en pouvant
parfois étre indisponibles pour répondre aux besoins de I'enfant. Les enfants de ce groupe
suractivent le systeme d’attachement. Les enfants du groupe C bénéficient de figures
d’attachement manifestant peu d’émotion et qui n‘apprécient pas la proximité nécessaire au
systéme de caregiving. Les enfants apprennent a désinvestir la sphere affective au profit de la
sphere explorative et désactivent le systeme d’attachement.

Ces trois styles d’attachement sont aujourd’hui considérés comme organisés, méme les
insécures. Les styles d’attachement des groupes B et C seraient des styles organisés en
adaptation aux caractéristiques des figures d’attachement (Green & Goldwyn, 2002). Les
enfants du groupe D n’entrent dans aucune des catégories précédentes et sont ceux qui n‘ont
pas réussi a organiser un systeme d’attachement fonctionnel. lls présentent « tous des
comportements désordonnées, incomplets, de la confusion ou de I'appréhension envers la
figure d’attachement » (Green & Goldwyn, 2002; Roskam et al., 2015, p. 72). Le systéme de
caregiving des figures d’attachement de ces enfants est généralement déréglé par les propres
angoisses de l'adulte ou restreint par de faibles ressources psychologiques. Ces figures
d’attachement se sentent alors incapables de protéger et prendre en charge I'enfant et/ou
évitent les situations d’attachement pour ne pas vivre la sensation de perte de contréle face a
la détresse de I'enfant (George & Solomon, 2008).

Le style d’attachement d’un individu apparait comme relativement stable au cours de
sa vie, sans pour autant étre figé. Aujourd’hui, on considere qu’il résulte d’une interaction
entre des caractéristiques individuelles et environnementales, et qu’il doit étre vu non comme

un prédicteur direct de la santé mentale, mais comme un facteur de protection ou de risque.
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Cette théorie est centrale dans la fagon de penser le développement individuel et les
interactions parent-enfant. Elle permet de penser le parent dans son role affectif aupres de

I'enfant, notamment en termes de base de sécurité, et de base relationnelle en générale.

2) Role éducatif : Les styles parentaux

Baumrind (1971, 1978), a été pionniere dans la recherche sur les styles éducatifs en
développant la théorie des styles parentaux. En étudiant d’un co6té les interactions et
comportements sociaux d’enfants de 3 a 6 ans et de I'autre, les comportements a domicile et
le discours de leurs parents, elle a mis en évidence une corrélation entre les types de
comportements des enfants et des styles parentaux particuliers. Elle a tout d’abord relevé trois
styles parentaux : autocratique, démocratique, et permissif. Par la suite, son travail lui a permis
de distinguer deux styles au sein du style permissif : le style permissif et le style désengagé.
Ces styles sont fondés sur deux grandes dimensions : le contréle et le soutien. La dimension
du contréle renvoie au niveau d’encadrement de I'enfant et aux exigences du parent envers
I'enfant. La dimension du soutien renvoie au niveau d’attention porté a l'enfant et
I'encouragement de son individualité et de son indépendance. Selon leur style parental, les
parents ont des niveaux de contréle ou de soutien élevés ou faibles, comme le présente le

Tableau 7.

Tableau 7.

Niveau de soutien et de contréle du parent selon son style éducatif (Baumrind, 1971,
1978)

Style démocratique  Style autocratique Style permissif Style désengagé

vaeaAu de Elevé Elevé Faible Faible
contréle

Niveau de Elevé Faible Elevé Faible
soutien

Dans le style parental démocratique, les parents instaurent un cadre important tout en
permettant a I'enfant d’étre autonome, notamment en expliquant les régles et en étant a
I’écoute de ses besoins individuels. Ce style apparait comme le style optimal, favorisant chez
les enfants des plus grands niveaux d’indépendance, de responsabilité sociale, d’ajustement
en général, et de réussite scolaire (Baumrind, 1991; Baumrind et al., 2010; Bosca & Cojocaru,

2023; Maccoby & Martin, 1983). Dans le style autocratique, les parents instaurent un cadre
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strict et valorisent 'obéissance au détriment de l'individualité et 'autonomie de I'enfant. Ce
style parental est associé a plus de difficultés chez les enfants, notamment en termes de
communication, d’interactions sociales, et d’estime d’eux-mémes (Baumrind et al., 2010;
Maccoby & Martin, 1983). Dans le style permissif, les parents pronent la bienveillance avec
I'enfant, n’imposent pas de cadre et laissent I'enfant prendre les décisions bien qu’il.elle puisse
ne pas étre assez mature pour le faire. Les enfants de ces parents sont généralement moins
persévérants, plus impulsifs et présentent plus d’'immaturité affective (Baumrind, 1971;
Baumrind et al.,, 2010; Maccoby & Martin, 1983). Dans le style désengagé, les parents
imposent peu de cadre et se montrent détachés émotionnellement. lls sont impliqués au
minimum dans leur réle parental, et poussé a I'extréme, ce style parental est considéré comme
de la négligence. Il est corrélé avec de nombreuses difficultés chez les enfants, comme des
difficultés de régulation émotionnelle, de faibles performances scolaires, des troubles de
I'humeur et des difficultés sociales (Baumrind, 1991; Baumrind et al., 2010).

Les styles parentaux ont fait I'objet de nombreuses études pour étudier leurs
conséquences sur les enfants et d’autres parametres. Il a notamment été montré qu’il existait
un lien entre le style d’attachement du parent et ses comportements éducatifs (P. A. Cowan et
al., 1996; George & Solomon, 1996). Ainsi, le parent présentant un attachement et des MIO
de type sécure, a plus de chance d’utiliser des comportements éducatifs de soutien. A
I'inverse, un parent avec un attachement insécure, une image négative de lui-méme et d’autrui
aurait plutot recours a des comportements éducatifs de contréle. Ce lien a été observé chez

les meres comme les péres (P. A. Cowan et al., 1996; Madigan et al., 2007; Roskam et al., 2011).

3) Les déterminants parentaux

Afin de comprendre pourquoi les parents exercent leur parentalité d’une certaine
facon, Belsky (1984) s’est basée sur la littérature existante pour proposer un modeéle pionnier
expliquant les déterminants de comportements parentaux. Les comportements parentaux
désignent tout ce que les parents mettent en ceuvre pour que lI'enfant réalise certains
comportements et pour favoriser son développement ; cela renvoie a des notions telles que
le style éducatif et les attitudes parentales. Dans son modele (Figure 15), Belsky avance que la
parentalité est multi-déterminée et que les comportements parentaux seraient influencés par
trois types de facteurs : les caractéristiques du parent, celles de I'enfant et le contexte social.
Les caractéristiques du parent comprennent la personnalité du parent et toutes les

expériences de développement du parent, notamment ses patterns d’attachement,
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I’éducation regue et la qualité de la relation avec ses propres parents. Les caractéristiques de
I'enfant renvoient aux traits de personnalité de I'enfant, son tempérament, et les difficultés
gu’il rencontre (handicap, maladie, trouble du développement notamment). Le contexte social
renvoie au contexte de vie du parent (situation maritale, professionnelle, type de famille et
nombre d’enfants, relations sociales) ainsi que les ressources a sa portée et les stresseurs
auxquels il est confronté en termes financier, matériel, d’habitat, de garde d’enfant, d’accés

aux loisirs, etc.

Figure 15.

Modéle des déterminants parentaux

Marital Social
—|——|— ions Network
=T +
Developmental | A rarenting Child
History Pemnamyik\ / { Characteristics
Work Child
Development

Légende : Caractéristiques du parent Caractéristiques de I'enfant Contexte social

—|— : poids des caractéristiques en tant que déterminants

Note. Figure issue de I'article de Belsky (1984). Nous avons ajouté les éléments en couleur

Belsky précise que certains facteurs sont plus déterminants que d’autres. Ainsi les
facteurs relevant du parent ont plus de poids que ceux de I'enfant, ayant eux-mémes plus de
poids que ceux du contexte social. Elle ajoute que I'histoire développementale et la
personnalité du parent déterminent indirectement les comportements parentaux, et
influencent d’abord tout le contexte de la relation parent-enfant, notamment le contexte
conjugal, professionnel et social du parent.

Ce modele présente de nombreux intéréts tant sur le plan empirique que clinique. Sur
le plan empirique il a été testé de nombreuses fois et a permis de mettre évidence que, dans
les caractéristiques parentales, les cognitions du parent (croyances et théories a propos du

développement et de I'éducation et I'enfant) étaient un déterminant trés fort de la parentalité
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et d’observer |'existence de liens entre types de personnalités et attitudes parentales (ex : le
névrosisme3! est un facteur de risque d’inconstance dans les comportements éducatifs, quand
I'extraversion est plutot liée a une parentalité stimulante et cadrante), sans pour autant que
les troubles de la personnalité suffisent a expliquer une parentalité délétére (Prinzie et al.,
2009). Il a également permis d’observer que les styles éducatifs n’étaient que partiellement
transmis entre les générations (Bailey et al., 2009). Du c6té des déterminants de I'enfant, il a
permis de montrer I'influence du comportement et du tempérament de I'enfant sur les
comportements éducatifs du parent. Ainsi plus I'enfant présente des comportements
socialement inadaptés et des difficultés de régulation émotionnelle, plus le parent aura des
comportements de contrdle et un style éducatif moins chaleureux (Meunier et al., 2011). Le
modele transactionnel, présenté dans la partie suivante, apporte un éclairage supplémentaire
a ce sujet. Au niveau environnemental, le niveau de revenu, le niveau d’éducation et la relation
conjugale notamment, impactent la parentalité. Ainsi, le stress quotidien provoqué par un
faible revenu peut mettre a mal la qualité de la relation parent-enfant (Flouri et al., 2010), un
certain niveau d’éducation confére au parent plus de capacités de résolution de probléme et
de flexibilité mentale qu’il peut mobiliser dans sa parentalité (Hoghughi & Long, 2004), enfin
des conflits au sein du couple impactent négativement la relation parent-enfant (Kitzmann,
2000).

Sur le plan clinique, le modele de Belsky permet de proposer des interventions de
soutien a la parentalité qui considéerent les difficultés parentales comme multi-déterminées et
non comme relevant seulement des caractéristiques du parent (Roskam et al., 2015). Les trois
types de facteurs permettent également de développer différents axes d’intervention (parent,
enfant, environnement), et la considération de leur poids inégal permet de prioriser certains

axes en lien avec les situations.

4) Modele transactionnel

En s’intéressant a la question du développement de I'enfant, Sameroff et Chandler
(Sameroff & Chandler, 1975) ont proposé l'utilisation du modeéle transactionnel de la
parentalité pour expliquer les fonctionnements familiaux. C’est un modele écologique large,

qui postule que les comportements d’un individu sont le fruit, non pas uniquement des

31 Névrosisme : type de personnalité prédisposée a ressentir des émotions négatives (colére, anxiété,
dépression).
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interactions de celui-ci avec son environnement, mais d’une transaction continue entre
I'individu et I'environnement (Fiese & Sameroff, 1989; Sameroff, 1975; Sameroff & Chandler,
1975). Ce modele est intéressant pour comprendre la question de I'étre parent, puisque qu’il
reléve I'existence dans le temps d’une influence bidirectionnelle, entre I'enfant et son parent.
Ainsi I'un et l'autre se développent au sein de leurs interactions, le parent et I'enfant sont les
individus qu’ils sont parce qu’ils interagissent ensemble. Plus concretement, ce modele
postule une succession de transactions, comme illustré en Figure 16, au cours desquelles les
enfants se développent et se comportent d’une certaine facon en réponse a des
comportements éducatifs, et ol les parents adoptent certains comportements éducatifs en
réponse au développement et comportement de leur enfant. Les agissements de I'un ont ce
gu’on appelle un effet récursif (capacité a se répéter indéfiniment) sur les agissements de
I'autre. La transaction avec I'enfant est donc un déterminant supplémentaire de la facon dont

le parent exerce sa parentalité.

Figure 16.

Transactions parent-enfant selon le modéle transactionnel de la parentalité

Temps

v

Comportement Comportement Comportement

éducatif éducatif éducatif

Développement Développement

enfant enfant

La nécessité d’évaluer le modéle en mesures répétées sur du temps long et avec des
analyses complexes pour observer les effets bidirectionnels rendent le modéle plus difficile a
valider empiriquement. Cependant, plusieurs études ont montré des effets réciproques
négatifs entre des comportements de contréle parental et de problémes de comportements
de I'enfant a différents ages (Combs-Ronto et al., 2009; Larsson et al., 2008; Meunier et al.,
2011), entre une moins bonne qualité de comportements parentaux et des difficultés
comportementales des enfants (Ahmad et al., 2024). D’autres études ont montré |'existence

d’effets récursifs entre des conduites d’opposition de I'enfant et une discipline non constante
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(J. D. Burke et al., 2008) ou entre les comportements problématiques de I'enfant et des
comportements éducatifs négatifs maternels (Zadeh et al., 2010).

Sur le plan clinique, ce modeéle a permis notamment de proposer des interventions a
destination des psychologues pédiatriques pour prendre en charge les difficultés des enfants
sous le prisme des transactions familiales et autrement qu’en regard soit des problématiques

de I'enfant soit de celles du parent (Fiese & Sameroff, 1989).

5) Sentiment de compétence parentale et attribution causale

Le modele de Belsky a permis de montrer I'importance majeure des cognitions
parentales en tant que déterminants de la parentalité. Pour conclure ce chapitre sur I'étre
parent, nous souhaitons présenter deux types de cognitions parentales : les attributions
causales et le sentiment de compétences parentales. Ces concepts éclairent la fagcon dont les
cognitions impactent la facon d’exercer la parentalité et nous avons observé qu’ils étaient

souvent mobilisés dans les récits des participant.e.s de notre étude.

a) Les attributions causales

Dans sa quéte perpétuelle de sens, les individus ont tendance a attribuer des causes
aux événements qu’ils vivent ou observent, notamment a leurs comportements ou a ceux des
autres (Augoustinos et al., 2006). En termes de parentalité, cette notion est importante car les
explications qu’un parent donne aux comportements de son enfant vont directement impacter
sa réponse émotionnelle et comportementale. On peut considérer I|'explication des
attributions causales selon trois dimensions : le locus de contréle3? (interne ou externe), la
stabilité (versus 'instabilité), le controle (versus I'absence de contréle). En termes de locus, les
comportements des enfants peuvent donc étre expliqués soit par des caractéristiques internes
et dispositionnelles (ex: sa personnalité), ou étre expliqués par des caractéristiques
situationnelles (ex : maladie du parent) (Himelstein et al., 1991). En paralléle du locus, la cause
du comportement peut étre plus ou moins stable (ex : un handicap est une cause stable, alors
gu’un choix personnel est une cause malléable), et plus ou moins contrélable (ex: les

habitudes ou attitudes parentales sont controlables contrairement a certains événements de

32 L.ocus de contréle : lieu de contrdle ou de maitrise. C'est la croyance de I'individu sur ce qui détermine
ou explique un événement. Lorsque le locus est interne, la personne considére qu’il a une influence sur les
événements (via sa personnalité, son tempérament ou son intelligence par exemple). Lorsque le locus est
externe, la personne considéere que l'influence dépend de facteurs extérieurs sur lesquelles il n’a pas de prise
(hasard, conditions environnementales, les autres etc.).
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vie, comme un épisode aigu de la maladie du parent). Ainsi, face a des comportements
d’enfants similaires, I'attribution causale, c’est-a-dire I'interprétation de ces comportements,

peut varier d’'un parent a l'autre. Cela influence directement les réponses parentales.

b) Le sentiment de compétence parentale

Pour qu’un parent soit investi dans sa parentalité, il est essentiel qu’il ait confiance dans
ses capacités a assumer ce role et qu’il croit en son pouvoir éducatif. Ainsi il est intéressant
d’observer de quoi se nourrit le Sentiment de Compétence Parentale (SCP). Cette notion est
basée sur le concept de sentiment de compétence développé par Bandura (1977), qui renvoie
a la confiance d’un individu en sa capacité a pouvoir réaliser avec succés un comportement.
Le SCP fait lui référence a la capacité que ressentent les parents d’influencer positivement le
comportement et le développement de leur(s) enfant(s) (Coleman & Karraker, 1998, 2000). En
se référant a la théorie initiale de Bandura, le SCP implique un certain nombre de
connaissances concernant la parentalité et le développement de I'enfant, et un certain niveau
de confiance du parent en ses aptitudes parentales (Coleman & Karraker, 1998). Ces deux poles
sont prédicteurs de la réussite du parent a assumer son role de facon adaptée et en lien avec
sa vision de la parentalité. Ce SCP va se développer a partir de quatre grandes sources
d’information : les feed-backs, I'expérience vicariante, la persuasion verbale et les états
physiologiques et émotionnels. Ainsi le SCP est fortement influencé par les feed-backs tirés
des interactions actuelles et passées entre le parent et I'enfant. Des interactions généralement
apaisées vont renforcer le SCP, contrairement aux interactions difficiles et conflictuelles. Le SCP
va également étre influencé par l'observation d’autres parents engagés dans des taches
parentales similaires (expérience vicariante). En confrontant ses pratiques a celle des autres
(observation et partage d’expérience), le parent modifie son SCP de fagon plus ou moins
positive. Les retours formulés par d’autres (persuasion verbale) sur les comportements
parentaux influencent également le SCP. Concernant les personnes extérieures impliquées
dans I'expérience vicariante et la persuasion verbale, plus la personne est proche du parent
(fratrie, famille, ami.e trés proche), plus I'impact sur le SCP sera important. Enfin I'état
physiologique (niveau de tension, fatigue, douleurs) et les émotions liées a I'exécution d’une
tache parentale, influencent également le SCP. Par exemple, un parent tendu et fatigué pourra
ressentir de l'appréhension face une tache parentale a exécuter avec son enfant, ce qui

affaiblira son SCP.
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En résumé :

Sur le plan affectif, étre parent c’est offrir un systéme de caregiving adapté aux besoins
de I'enfant et a I'activation de son systéeme d’attachement. Le systeme de caregiving permet a
I'enfant de percevoir son parent comme une base de sécurité sur laquelle s’appuyer
psychiquement pouvoir explorer son environnement. Les interactions parents-enfants forgent
des MIO qui servent de références a I'enfant pour ses interactions sociales. En fonction de
I'adéquation entre les systémes de caregiving et d’attachement, les enfants vont s’organiser
selon un certain style d’attachement (sécure, insécure évitant, insécure ambivalent et
désorganisé). En termes de parcours de vie, ces styles d’attachement doivent étre vus comme
des facteurs de protection ou de risque pour les individus. Le style sécure offre le plus de
protection et le style désorganisé confronte au maximum de risques.

Sur le plan éducatif, quatre grands styles ont également été observés, basés sur le
niveau de contréle et de soutien du parent : autocratique, permissif, démocratique et
désengagé, vis-a-vis de son enfant. Le style démocratique est décrit comme le style optimal
pour le bon développement des enfants, et le style désengagé est celui associé avec le plus de
difficultés comportementales et émotionnelles chez les enfants. Il existe des liens entre les
styles d’attachement et les styles éducatifs parentaux.

Selon le modele de Belsky, la parentalité est déterminée par trois types de facteurs :
les caractéristiques individuelles du parent, les caractéristiques de l'enfant et le contexte
environnemental. Les caractéristiques du parent ont plus de poids que celles de I'enfant, qui
ont plus de poids que I'environnement. Les études basées sur ce modele ont notamment
montré l'influence fondamentale des cognitions parentales sur la parentalité et permis
d’identifier certains facteurs de I'enfant et de I'environnement ayant des influences notables.

Le modele transactionnel postule que la parentalité résulte non pas juste d’interactions
entre le parent et I'enfant, mais qu’elle est la résultante de transactions entres les deux parties.
Le parent et I'enfant s’influencent mutuellement et en permanence.

Enfin, I'attribution causale et le SCP sont des cognitions parentales jouant un réle
essentiel dans la parentalité. Linterprétation du comportement de I'enfant a partir des trois
dimensions de l'attribution causale (locus, stabilité, et controlabilité) influence la réponse du
parent au comportement. Le SCP prédit la capacité d’un parent a assumer ses taches
parentales. Il se renforce ou s'affaiblit au cours des interactions avec I'enfant, en fonction que

le parent les juge réussies ou ratées.
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V. Impacts négatifs de la parentalités et bien-étre parental

De nombreuses études ont documenté I'impact de la parentalité en termes de santé
mentale. Certaines ont observé qu’étre parent était un prédicteur d’une meilleure santé
mentale en milieu de vie (Kalucza et al., 2015). En paralléle, de nombreuses études ont observé
gue la parentalité pouvait étre associée a des troubles anxio-dépressifs de sévérité variable,
des troubles psychotiques et du stress pouvant parfois conduire jusqu’au burn-out. Au sein de
ces nosographies, certaines pathologies sont spécifiques a la parentalité, comme la dépression
du post-partum, la psychose puerpérale ou le burn-out parental. Nous allons présenter
succinctement les différents troubles fréquemment observés chez les parents.

Afin de rester dans le champ de la parentalité « typique » et en lien avec notre étude
qui excluait les parents avec des troubles psychotiques, nous ne développerons pas ici la
notion de la psychose puerpérale qui est une maladie psychiatrique grave et touchant
uniquement 1 a 2 femmes pour 1000 (Ameli.fr, 2023a).

Nous présenterons ensuite les impacts possibles de la parentalité sur la relation
conjugale, et certaines problématiques de la parentalité adoptive. Nous finirons en étudiant la

notion du bien-étre des parents.

1) Troubles dépressifs et parentalité

a) Troubles dépressifs et dépression du post-partum

La dépression du post-partum (DPP) est une complication fréquente, puisque selon une
revue systématique de littérature, elle touche 10 a 20% des femmes dans le monde durant
I'année suivant leur accouchement (Woody et al., 2017). En France hexagonale, sa prévalence
était de 16,7% en 2021 (Doncarli et al., 2023). Les méres présentent « une tristesse intense et
inexpliquée, une labilité émotionnelle, des troubles du sommeil, des croyances négatives avec
un sentiment de culpabilité, une perte d’intérét pour le nourrisson, une dépréciation de [leurs]
compétences maternelles, voire des idées suicidaires » (Ameli.fr, 2025a). Les grandes
classifications des troubles psychiatriques considérent que la DPP apparait dans les 4 semaines

(DSM-533) ou 6 semaines (CIM-1134) post-accouchement (Doncarli et al., 2023). Cependant, les

3 DSM-5: Manuel Diagnostic et Statistique des troubles mentaux, 5°™¢ édition (American Psychiatric
Association, 2013)
34 CIM-11 : Classification Internationale des Maladies, 11¢™¢ édition (Organisation Mondiale de la Santé, 2019)
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troubles dépressifs3®> apparaissant avant la fin de la premiére année post-accouchement sont
généralement considérés comme rentrant dans le cadre de la DPP. De récentes études ont
montré que les péres (5 a 10,4% d’entre eux) pouvaient également traverser un syndrome
similaire a la DPP décrite chez les méres, qui se déclare généralement un peu plus tardivement
gue chez les méres (Gawlik et al., 2014; Paulson & Bazemore, 2010; Tissot et al., 2019). En
diminuant ce que Ainsworth a appelé la « sensibilité maternelle » (capacité a comprendre les
émotions et signaux de communication du bébé), la DPP perturbe les capacités des parents a
s’accorder a I'enfant et a répondre a ses besoins, et, par conséquent, perturbe I'instauration
de liens d’attachement sécures, (Tissot et al., 2019). Les études ont relevé différents facteurs
de risque a ces DPP, certains étant liés a la mére (notamment age élevé, antécédents de
dépression et de troubles psychiatriques auto-déclarés, anxiété et/ou dépression pendant la
grossesse, accouchement difficile, césarienne, sentiment d’un manque d’auto-efficacité,
personnalité tres introvertie, névrosisme) (Bell et al., 2016; O’hara & Swain, 1996; Perren et
al., 2005; Robertson et al., 2004; Verkerk et al., 2005; Weisman et al., 2010) ou au pere
(symptomes anxieux ou dépressifs pendant la grossesse) (Gawlik et al., 2014), d’autres a
I'enfant (tempérament difficile, probleme de santé) (Britton, 2011; Howell et al., 2006;
McGrath et al.,, 2008), et d’autres a l'environnement (manque de soutien social percu,
difficultés financieres, faible satisfaction conjugale, survenue d’événements stressants
pendant la grossesse ou au début du post-partum, dépression chez la mere) (Bell et al., 2016;
Howell et al., 2006; Milgrom et al., 2008; O’hara & Swain, 1996; Paulson & Bazemore, 2010;
Robertson et al., 2004).

D’autres épisodes dépressifs, en lien avec la parentalité, peuvent survenir par la suite.
Ils sont liés a certains facteurs de risque similaires a ceux de la DPP, notamment ceux liés a
I'enfant, et le risque serait majoré dans le cadre de trouble du spectre autistique de I'enfant
(Benson, 2018; Vasilca & David, 2018). On observe en revanche d’autres types de facteurs de
risque liés a la mére : jeune age, célibat, étre migrante, victime de maltraitance dans I'enfance
ou de violences domestiques, faible revenu, logement instable, stress important,

consommation excessive d’alcool (Delaney, 2017; Kim et al., 2018; Liang et al., 2019).

35 Les troubles dépressifs : sont caractérisés par trois grands symptémes : humeur dépressive, abattement,
et perte d’énergie, auxquels s’associent au moins deux autres symptomes (comme des troubles cognitifs
(concentration, mémorisation), une perte d’appétit, des troubles du sommeil, des sentiments de culpabilité et
d’inutilité, une diminution de I'estime de soi, idées suicidaires) sur une période d’au moins deux semaines
(American Psychiatric Association, 2013).
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b) Troubles anxieux et parentalité

Bien que I'anxiété soit souvent une comorbidité de la dépression, les troubles anxieux3®
postnataux ont été beaucoup moins étudiés que la dépression du post-partum (Mickelson &
Marcussen, 2023). C’est un sujet qui a peu mobilisé la recherche avant 2005, et le DSM-5 n’a
pas classifié l'anxiété périnatale comme un trouble a part entiére (American Psychiatric
Association, 2013). Pourtant I'anxiété est souvent une comorbidité de la dépression et est tres
répandue pendant la grossesse et apres I'accouchement. Elle peut se manifester seule ou
associée a une DPP (Dennis et al., 2017; Fairbrother et al., 2016). Ainsi une méta-analyse a
relevé que, durant la premiere année post-accouchement, le taux de prévalence global des
troubles anxieux chez les femmes était de 15,2%, et de 4,1% pour les troubles anxieux
généralisés (anxiété généralisée et persistante) (Dennis et al., 2017). En France hexagonale et
en 2021, la prévalence des troubles anxieux chez les femmes était de 27,6% deux mois aprés
leur accouchement (Doncarli et al., 2023). De facon générale, les méeres auraient un niveau
élevé d’anxiété pendant le post-partum, qui tendraient a diminuer vers les 12 mois de I'enfant
(Dennis et al., 2018). Concernant les peres, une revue systématique de littérature a relevé que
la prévalence de I'anxiété chez les péres (tous niveaux d’anxiété confondus) s’élevait entre
4,1% et 16% en période prénatale et entre 2,4 et 18% en période postnatale (Leach et al.,
2016). Une méta-analyse a recensé des études ayant observé un lien entre l'anxiété périnatale
paternelle et la dépression maternelle, les difficultés conjugales, ou le stress parental. Dans
leurs analyses, les auteurs ont trouvé que le stress parental était un facteur de risque pour

I'anxiété paternelle périnatale (Chhabra et al., 2020).

c) Stress et parentalité

Devenir et é&tre parent ameénent les individus a vivre de nombreuses
expériences/périodes génératrices de stress. Le stress correspond a « I'ensemble des
modifications biopsychologiques qui émergent chaque fois que I'individu a I'impression que
ses ressources (temps, capacités...) sont insuffisantes pour faire face aux demandes de

I'environnement » (Mikolajczak, 2015, p. 13-14).

36 Les troubles anxieux : renvoient a des symptémes de type : peur intense, inquiétude excessive,
attente avec appréhension. 6 grands troubles anxieux sont répertoriés: le trouble anxieux généralisé, le trouble
obsessionnel compulsif, le stress post-traumatique, le trouble panique et la phobie sociale, troubles qui peuvent
se manifester en post-natal (M. L. Jacob & Storch, 2013).
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Nous I'avons vu, le niveau des hormones de stress augmente chez la femme durant la
grossesse, et ce particulierement pendant le premier et le troisieme trimestre (Bessaguet &
Desmouliére, 2023; Da Costa et al., 1999). On parle de stress ou d’anxiété prénataux et les
concepts de stress ou d’anxiété spécifiques a la grossesse renvoient eux aux différents
stresseurs que la mére percoit au sujet de sa grossesse et de I'état de santé de son foetus
(complications, douleurs, troubles foetaux etc.). Idéalement, le systeme de stress reste
modérément activé, mais les interactions entre les prédispositions de la mere a ressentir du
stress ou de l'anxiété, les éveénements de vie stressants survenant pendant la grossesse (décés
de proches, séparation, perte d’emploi, catastrophes naturelles etc.) et le stress spécifique a
la grossesse, peuvent générer une suractivation du systeme (Da Costa et al., 1999; Lorenzino
& Mikolajczak, 2015). Au sein des différentes types de stresseurs auxquels une femme enceinte
est exposée, le stress spécifique a la grossesse est reconnu comme le facteur le plus prédictif
de l'accouchement prématuré [augmentation du risque] et d’'un poids de naissance moins
élevé, voire trop bas (Dole et al., 2003; Kramer et al., 2009; Lobel et al., 2008). Il serait
également responsable, dans certains cas, de conduites a risques pour la santé de la mere et
du foetus (alimentation déséquilibrée, augmentation du tabagisme et de la prise de caféine,
diminution de l'activité physique) (Lobel et al., 2008). Les événements de vie majeurs, comme
le déces d’un proche pendant la grossesse peuvent également impacter négativement la durée
de la grossesse (Dole et al., 2003; Dunkel Schetter & Lobel, 2012), et dans certains cas,
engendrer des malformations congénitales du feetus (Dunkel Schetter & Lobel, 2012). Comme
précédemment évoqué, les péeres sont également confrontés a la question du stress et de
I'anxiété prénataux (Chhabra et al., 2020).

Une fois I'enfant né, tout parent est confronté en permanence a une triple injonction :
répondre aux besoins de son enfant, continuer a fonctionner normalement sur le plan
personnel, conjugal et professionnel, et satisfaire les attentes de la société (enfant en bonne
santé, bon citoyen, éduqué) (Mikolajczak, 2015). Le parent doit répondre a ces injonctions quel
gue soit I'état de son enfant (niveau de santé, capacités et comportements) et le sien
(disponibilité, niveau de fatigue). En parallele le parent doit également penser a s’occuper de
lui afin d’étre en capacité d’assumer toutes les taches et missions qui lui incombent. Ainsi, étre
parent augmente l'exposition des individus a des stresseurs. Cing grands types de stresseurs
ont été identifiés dans le contexte de la parentalité, partagés par tous les parents :

- les stresseurs liés a la transition vers la parentalité

- les stresseurs liés a ce qui pourrait arriver aux enfants
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- les stresseurs liés a 'immaturité de I'enfant ou de I'adolescent

- les stresseurs liés aux projections du parent quant a ce qui est bon pour les enfants

- les stresseurs liés aux exigences que se fixe le parent
Un autre type de stresseurs peut s’ajouter pour certains parents: les difficultés effectives de
I'enfant (pathologie et handicap notamment) (Mikolajczak, 2015). A ces stresseurs s’ajoutent
ceux externes a la parentalité (travail, ressources financiéres, couple, maladie du parent etc.).
Ainsi, les parents font face au défi de gérer plus de stresseurs qu’avant et ce dans un contexte
ou la fatigue, souvent inhérente aux premieres années de vie des enfants, diminue leurs
ressources. Le stress peut alors apparaitre de fagon aigué, ou se chroniciser. Heureusement,
étre parent est également générateur d’une augmentation d’émotions positives liées a I'enfant
et au role de parent (satisfaction, émerveillement, joies, nouveau sens a la vie etc.) (Nelson et
al., 2013). Ainsi, ces émotions positives temporisent les stresseurs, ce qui explique que de
nombreux parents arrivent a faire face a cette augmentation de stresseurs sans développer de
difficultés psychopathologiques. De plus, le stress est considéré comme ayant une origine
biopsychosociale. Cela signifie que les stresseurs affectent un individu de facon indirecte et
gue le niveau d’impact dépend de multiples autres facteurs (prédisposition génétique au
stress, forme physique, état psychologique, soutien social etc.) qui vont majorer ou minorer
les effets des stresseurs. Ainsi Roskam et Mikolajczak (2015) ont adapté différents modeles
pour proposer un modele biopsychosocial du stress parental (Figure 17). Ce modele permet
d’illustrer la complexité du processus et sa non-linéarité en termes d’impact sur la santé
mentale et physique de I'individu. Il permet tout d’abord de s’intéresser aux caractéristiques
objectives du stresseur, et d'observer que celui-ci peut étre concomitant a d’autres. Le modele
postule gqu’un stresseur ne va pas étre percu de la méme facon en fonction du contexte
individuel de la personne (caractéristiques psychologiques, biologiques, socio-
démographiques, histoire personnelle) et de ses contextes social et culturel. Ces variables
individuelles et socio-culturelles influencent et interagissent avec la facon dont I'individu réagit
et répond au stress sur le plan physiologique et cognitif, ainsi qu’avec les stratégies qu’il met
en place (seul ou avec son partenaire) pour s’ajuster. Le type de réponses utilisées face au
stresseur impacte ensuite I'état de santé mentale et physique, qui sur du long terme vient

modifier les variables individuelles.
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Figure 17.

Modeéle biopsychosocial du stress parental
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Ce modele a permis d’identifier plusieurs facteurs de risques au stress parental.

Certains facteurs relévent des parents : niveau de dépression élevé, difficultés a effectuer les

taches parentales (soin a l'enfant, surveillance, rdv médicaux), stratégies d’ajustement

centrées sur I'émotion, perception négative de la maladie/ du handicap de I'enfant, manque

de ressources pour y faire face. D'autres facteurs relevent de I'enfant (type de handicap) et

d’autres de I'environnement, comme le manque de soutien social pergu, particulierement de

la part du conjoint, ou l'insatisfaction conjugale.

Sur le plan cliniqgue ce modeéle donne une grille de variables a investiguer qui permet

de contextualiser la demande et de donner des pistes de prise en charge des parents stressés.

Dans leur ouvrage, Roskam et Mikolajczak (2015) proposent de plus des pistes concrétes

d’accompagnements, notamment dans le domaine des compétences émotionnelles.
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Le burn-out parental

Lorsque que le stress chronique lié a la parentalité devient trop intense, dure
longtemps et que les ressources continuent a manquer, le parent est a risque de développer
un « burn-out parental ». Sa prévalence est de 8% (Roskam et al., 2018) et a I'image du burn-
out dans le cadre du travail, il se caractérise par la présence concomitante de symptdomes
relevant de plusieurs dimensions (Mikolajczak & Roskam, 2018; Roskam et al., 2018). On releve
trois dimensions au burn-out parental : I'épuisement physique et émotionnel, la distanciation
affective avec les enfants et la perte de plaisir a étre parent. Dans la premiére dimension, le
parent n’a plus d’énergie ni de ressource pour assumer ses taches parentales. Cette dimension
correspond a la premiére phase du burn-out et prédit le développement des autres types de
symptomes (Roskam & Mikolajczak, 2021). Il a la sensation d’étre totalement vidé et ne
retrouve pas son énergie méme apres plusieurs bonnes nuits. Le parent agit alors en « pilote
automatique » et effectue le strict minimum avec ses enfants. La deuxieme dimension, la
distanciation affective avec les enfants est probablement un mécanisme de défense face a
I'épuisement. Sans arréter de les aimer, le parent se désinvestit de la relation. Il n’a plus les
capacités de montrer son amour a ses enfants, ni de s’investir dans la relation autrement que
dans le cadre des routines a effectuer (comme l'alimentation, le coucher ou la dépose a
I’école). En lien avec la fatigue et ce désinvestissement, le parent ne prend pas ou plus de plaisir
a ces activités. A ces symptomes, s'ajoutent la sensation d’un contraste entre ce que le parent
a été et celui qu’il est devenu. Le parent a conscience de la différence et en ressent
généralement de la honte et une perte de considération de lui.elle-méme en tant que parent.
Pour que le diagnostic soit posé, il n‘est pas nécessaire que le parent présente les trois
premiers types de symptémes. Il faut que 60% de ceux-ci soient présents de facon sévére. En
revanche, la notion de contraste est un signe clinique nécessaire pour parler de burn-out
parental. En effet, un parent qui a toujours été distant, ou trop épuisé pour s’occuper de ses
enfants n’est pas en burn-out parental. Le burn-out parental aurait une incidence sur
I'apparition de difficultés pour le parent : troubles de santé, addictions aux substances (alcool,
caféine, anxiolytiques) ou comportementales (jeux, travail), irritabilité et colere, dépression. Il
pourrait également générer des difficultés conjugales, des violences verbales ou physiques
envers les enfants (Mikolajczak et al., 2019; Roskam et al., 2022).

Certains facteurs apparaissent protecteurs contre le stress et le burn-out parental,
particulierement les compétences émotionnelles (Mikolajczak et al., 2006, 2007). Ainsi la

capacité du parent a identifier, comprendre, verbaliser et gérer ses émotions (et celles des
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autres) sera plus résistant au stress. Le fait de faire face a un stresseur avec le co-parent va
généralement diminuer I'impact de celui-ci (Mikolajczak et al., 2018). Ces deux aspects
peuvent étre travaillés et accompagnés sur le plan clinique, en paralléle des pratiques

parentales.

2) Impact conjugal de la parentalité

Si la parentalité vient bouleverser l'identité et le fonctionnement individuel, elle
perturbe également l'ordre établi au sein du couple. De nombreuses études ont montré que
I'arrivée d’un enfant avait des répercussions négatives sur le couple, notamment en termes de
satisfaction maritale et d’intimité (Ahlborg et al., 2009; Doss et al., 2009; Doss & Rhoades,
2017). Ceci impacte le bien-étre et la santé mentale des parents, mais également ceux de
I'enfant (Sroufe, 2005). De plus, des difficultés de relations entre les parents peuvent affecter
le type d’attachement, une mauvaise qualité relationnelle au sein du couple étant associée a
un attachement plus insécure de I'enfant (Finger et al., 2009; Wong et al., 2009).

Pendant longtemps, un focus a été mis sur I'étude des impacts négatifs de la
parentalité. Pourtant, de nombreuses recherches rapportent également des effets positifs de
la parentalité sur le couple. Concernant I'impact percu de la parentalité sur la relation
conjugale, une revue systématique de littérature portant sur des études qualitatives a montré
gue la transition vers la parentalité avait des impacts positifs et négatifs (Delicate et al., 2018).
Cette revue révéle que globalement les parents expérimentent une phase d’ajustement a leur
nouveau rble de parent, qui impacte leur proximité, leur vie sexuelle et la répartition des
taches, ce gu’ils vivent de facon plus ou moins négative. La communication en patit souvent et
de nouveaux conflits apparaissent, mais certains parents ne le vivent pas négativement et
arrivent a les dépasser. Les parents sont également tres focalisés sur leur bébé ce qui, pour
certains, génere de la frustration et du manque vis-a-vis de leur partenaire, quand d’autres le
vivent comme une nouvelle facon de se connecter et de se rapprocher de leur partenaire. En
termes d’intimité, certains expérimentent une diminution de 'affectivité et de la vie sexuelle,
guand d’autres vivent une amélioration dans I'un ou l'autre des champs. Enfin, certains parents
expriment ne pas avoir été préparé a ces changements de relation. Ainsi, la parentalité peut
menacer sérieusement la relation de certains couples, mais également renforcer celle d’autres

couples. Il existe donc beaucoup de variabilité entre les couples.
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Les recherches s’intéressent aujourd’hui a comprendre les facteurs de risque et les
facteurs protecteurs de la relation conjugale aprés l'arrivée de I'enfant. Certaines études ont
notamment observé des associations entre la qualité de la relation et la satisfaction
concernant la répartition des soins a I'enfant (Adamsons, 2013). Une répartition égalitaire des
taches parentales serait corrélée avec une meilleure qualité relationnelle pergue pour les
hommes comme les femmes (Carlson, 2022). Pourtant, méme si la proportion des couples
avec une répartition des taches se voulant égalitaire a largement augmenté, de nombreuses
études ont montré que, dans les couples hétérosexuels, les femmes portent toujours
davantage la charge du travail domestique et des soins aux enfants, et ce méme dans les
couples égalitaires (Lachance-Grzela & Bouchard, 2010). De facon générale, lorsqu’un premier
enfant arrive dans la famille, les femmes ont tendance a augmenter leur temps de travail (payé
ou non payé) d’environ 3 heures par jour, a diminuer leur temps de travail payé pour
augmenter leur temps de travail domestique, et a assurer la plus grande partie des soins a
I'enfant. Cependant, en termes de coparentalité, les parents percevant le style parental de leur
partenaire comme proche du leur, ont un meilleur niveau de santé mentale (Mickelson &
Marcussen, 2023). Un accompagnement prénatal des couples pour communiquer sur leurs
attentes vis-a-vis de leur conjoint.e en termes de parentalité et de répartitions des taches
pourrait étre un moyen pertinent pour favoriser une meilleure qualité de relation conjugale

(Adamsons, 2013).

3) Adoption et parentalité

Ladoption concerne aujourd’hui une minorité de personnes devenues parent.
Cependant, de nombreux parents de notre étude y ont eu recours pour faire face a leur
infertilité. Ainsi, nous souhaitons présenter certains aspects liés a I'adoption, notamment car
les parents adoptifs sont confrontés a des défis supplémentaires du fait de 'adoption.

De facon générale, I'adoption a montré avoir de nombreux effets bénéfiques sur la
santé mentale, les parcours de vie et I'attachement des enfants adoptés, notamment en
comparaison avec les enfants placés dans le cadre de la protection de I'enfance, mais non
adoptés (Juffer et al., 2011; Lloyd & Barth, 2011; Raby & Dozier, 2019). Néanmoins, les enfants
adoptés présentent des risques supérieurs aux autres enfants de développer des difficultés
psychologiques et cognitives au cours de leur vie et la prévalence d’enfants adoptés présentant

des types d’attachement insécures ou désorganisés et bien supérieure a celle de la population
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générale (Juffer et al., 2011; Raby & Dozier, 2019). Ceci est lié a leur histoire de vie ou il y a
forcément eu une rupture dans le lien avec la figure d’attachement. Les enfants adoptés ont
été plus souvent été exposés a de la négligence, de la maltraitance et des agressions sexuelles.
Ces expériences souvent traumatiques, ont souvent des conséquences a long terme et en
termes d’attachement, de santé mentale et de comportements (Raby & Dozier, 2019). De plus
I'adoption confronte les enfants a des questionnements sur leur identité, d’autant plus lorsque
les enfants n‘ont pas ou trés peu d’information sur les origines biologiques. Les parents
adoptifs sont donc confrontés a la gestion de ces difficultés, en plus des difficultés inhérentes
a la parentalité.

Ces difficultés peuvent étre a I'origine d’un niveau plus élevé de stress chez les parents
adoptifs, mais les résultats des études comparatives entre parents adoptifs et biologiques sont
contradictoires sur le sujet. Ainsi certains facteurs de risques propres au parent et a sa relation
conjugale (parent avec attachement insécure, faible niveau de satisfaction dans son réle de
parent, mauvaise qualité de l'alliance parentale, perception d’un faible niveau d’affection et de
communication chez I'enfant) expliqueraient mieux les variabilités du niveau de stress chez les
parents adoptifs (Canzi et al., 2019; Costa et al., 2020; Lionetti et al., 2015; Palacios & Sanchez-
Sandoval, 2006; Sanchez-Sandoval & Palacios, 2012; Santos-Nunes et al., 2018).

Certaines caractéristiques des enfants seraient également des facteurs de risque au
stress parental. Un age plus élevé, le sexe masculin, la présence de difficultés (particulierement
de difficultés comportementales) et de besoins spéciaux chez I'enfant, un temps long passé en
institution avant l'adoption et I'exposition antérieure a des agressions sont des facteurs
associés a plus de stress chez les parents adoptifs (Canzi et al., 2019; Costa et al., 2020;
Gagnon-Oosterwaal et al.,, 2012; Palacios & Sanchez-Sandoval, 2006; Sanchez-Sandoval &
Palacios, 2012).

De fait, de nombreuses interventions sont proposées dans le monde pour
accompagner les parents adoptants face aux différentes difficultés auxquelles ils.elles sont
exposé.e.s, comme des groupes de paroles ou des thérapies familiales. Une revue de
littérature évaluant l'efficacité des interventions auprés de parents adoptants et de leurs
enfants, révele que ces interventions (souvent soutenues par les théories de I'attachement et
I'approche cognitivo-comportementale) offrent des propositions thérapeutiques tres
diversifiées pour des problématiques pourtant similaires (Harris-Waller et al., 2018). Au regard
de certaines données, ces résultats sont contrastés quant a |'efficacité de ces interventions.

Cependant, ces interventions sont positivement accueillies par les participant.e.s et semblent
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toutes avoir un minimum de bénéfices pour les familles. De plus, deux essais contrdlés ont
montré des résultats prometteurs en observant une diminution des stratégies d’attachement
désorganisé des enfants, a la suite d’interventions proposant des temps de feed-back positifs
sur les comportements parentaux. Aucune étude conduite en France n’est recensé dans cette
revue, pourtant des interventions existent (Theux-Heymans, 2011) et chaque région est dotée
d’une consultation dédiée a I'accompagnement de la parentalité adoptive (Fédération EFA,
2024). Appelées « consultations adoption » et anciennement « Consultations d’Orientation et
de Conseil en Adoption » (COCA), celles-ci proposent aux parents et futurs parents adoptifs,
des temps de rencontre avec une équipe pluridisciplinaire (pédiatre, psychologue, infirmiére
de puériculture notamment) spécialisée sur les questions de I'adoption et les soins de leur(s)
enfant(s). Les consultations durent au moins une heure, et peuvent avoir lieu a différentes
étapes de la vie familiale et en paralléle du suivi pédiatrique classique de I'enfant. En paralléle,
il existe également des consultations dédiées a 'accompagnement psychologique des familles
avec des enfants adoptés, principalement en lle de France. Ces consultations sont rattachées
aux CMP (Centre Médico-Psychologiques)?’ et la consultation du CMP de I’'hdpital Sainte-Anne
a Paris est dédiée a I'adoption internationale. Elle accompagne les familles dans leur gestion

des défis liés aux changements de contextes culturels et ethniques de I'enfant.

4) Parentalité et bien-étre

Comme nous pouvons le constater, de nombreuses études se sont intéressées a
documenter les difficultés liées a la parentalité, notamment dans le but de pouvoir
accompagner parents, enfants et familles. Cependant, les changements gu’entraine I'entrée
dans la parentalité ne sont pas systématiquement mal vécus et peuvent également générer
des émotions et sentiments positifs. Dans de nombreuses sociétés, dont la n6tre, la parentalité
est d’ailleurs communément associée a des représentations positives, voire idéalisées. Si cela
n’est pas sans poser probléme pour les nouveaux parents qui sont nombreux a déchanter une
fois I'enfant arrivé, ces croyances collectives sont aussi fondées sur des faits mesurables : la
parentalité impacte également de facon positive la vie des individus.

La question du bien-étre des parents permet de s’intéresser a ces aspects positifs de la

parentalité. Cette question est un sujet qui fait de plus en plus couler d’encre. Au départ, elle

37 CMP_: Lieux rattachés & I’hdpital public, prenant en charge les troubles psychologiques et
psychiatriques pédiatriques.
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a principalement été abordée en comparant le bien-étre des parents et non-parents. Les
études ont révélé des résultats contradictoires, certaines observant un meilleur bien-étre chez
les parents que chez les non-parents et d’autres I'inverse. Nelson, Kushlev et Lyubomirsky
(2014) ont pointé les problématiques méthodologiques liées a ces comparaisons (identifier qui
sont les non-parents, relation causales inappropriées, distinction entre les variables contréles
ou modératrices) et ont proposé de chercher, non pas a savoir qui des parents ou des non-
parents allaient le mieux, mais a comprendre quels facteurs contribuaient au bien-étre des
parents et les conditions amenant les parents a vivre plus ou moins d’expérience positives que
les non-parents. Elles précisent également que certains facteurs extérieurs a la parentalité
peuvent expliquer des différences entre les deux groupes sans étre directement liés a la
parentalité, notamment le fait que les gens plus heureux ont plus de probabilité d’étre parents
qgue les autres (Luhmann et al., 2012) et que la parentalité arrive souvent en concomitance
avec d’autres événements vie susceptibles d’augmenter le bien-étre des individus (mariage,
emploi stable notamment).

En s’appuyant sur la notion de bien-étre subjectif, et dans l'optique d’identifier les
facteurs contribuant au bien-étre des parents ces autrices ont proposé un modele du bien-
étre des parents (BEP) (Figure 18), qui postule que la parentalité influence le bien-étre de
I'individu positivement et négativement au travers de certains facteurs associés au réle de

parent.

Figure 18.

Modéle du bien-étre des parents

/ Purpose/Meaning in Life \

Human Needs +
Positive Emotions
Social Roles
Negative Emotions
Financial Strain -
Sleep Disturbance
\ Strained Partner Relationships /

Parenthood |' > Well-Being

Note. Figure issue de I’article de Nelson, Kushlev et Lyubomirsky (2014)
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Le bien-étre subjectif est une notion basée sur trois construits : la satisfaction de vie,
les émotions positives et les émotions négatives. Cinqg modeéles théoriques ont proposé des
articulations différentes de ces notions (Busseri & Sadava, 2011). Le modele du BEP, s’appuie
sur une adaptation simplifiée du modéle causal du bien-étre subjectif, dans lequel I'expérience
émotionnelle (émotions négatives et positives) influence la satisfaction de vie qui est la
composante clé du concept de bien-étre subjectif. Dans le modele du BEP, les autrices
considerent que l'expérience émotionnelle est prédictive du bien-étre global. Ainsi, elles
postulent que certains aspects ou processus de la parentalité, joueraient un réle médiateur
pour favoriser ou diminuer le BEP.

Les facteurs de la parentalité proposés comme ayant une influence positive sur le bien-
étre seraient le fait qu’étre parent: 1. donne un sens supplémentaire a la vie ou une autre
raison d’étre; 2. vienne répondre a un besoin fondamental humain3® et a des besoins
psychologiques d’autonomie, de connexion a l'autre et de sentiment de compétence ; 3.
génére des émotions positives (ex : joie et amusement d’étre au contact de I'enfant et de faire
des activités avec lui, plaisir et fierté de le voir accomplir de nouvelles choses) ; 4. donne un
role social supplémentaire3® particulierement désirable. Les facteurs de la parentalité
proposés comme ayant une influence négative sur le bien-étre seraient: 1. les émotions
négatives (ex: frustration liée a l'opposition de l'enfant, déception face a certains
comportements, préoccupations, inquiétudes et anxiété au sujet de I'enfant) ; 2. les efforts,
sacrifices et difficultés au niveau financier ; 3. la fatigue et le manque de sommeil ; 4. les
difficultés de relation conjugale.

Les facteurs proposés sont théoriques et les autrices invitent a les tester
empiriquement. Elles ajoutent ensuite que de nombreuses variables ont un effet modérateur
sur ces facteurs, notamment les caractéristiques socio-démographiques et psychologiques du
parent (age, sexe, situation maritale, statut économique du parent, soutien social, culture,
style d’attachement du parent) et de I'enfant (age et tempérament de I'enfant entre autres).

Ces variables explicatrices permettent de mieux cerner les circonstances d’apparition des

38 En reprenant la célébre approche de la pyramide des besoins fondamentaux de I’lhumain de Maslow,
les théoriciens modernes de I’évolution situent la parentalité tout en haut de la pyramide, apres d’autres besoins
comme I'affiliation, I'estime de soi, I'acquisition et le maintien d’un partenaire (Kenrick et al., 2010). Des liens
ont été établis entre satisfaction des besoins fondamentaux et bien-étre, et une augmentation du bien-étre
associé a la satisfaction des besoins les plus élevés de la pyramide. En répondant au besoin le plus élevé selon la
nouvelle hiérarchie, I'acces a la parentalité contribuerait de fagon importante au bien-étre de I'individu.

39 Avoir plusieurs roles sociaux présente des bénéfices en termes de santé mentale et physiques. Etre
parent peut par exemple aider a prendre de la distance avec les difficultés liées au travail et favoriser la gestion
du stress dans différents domaines.
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facteurs explicatifs du bien-étre. Par exemple, I'age de I'enfant a un effet modérateur sur la
fatigue (avoir un enfant en bas age implique souvent de nombreux réveils nocturnes) fatigue
qui impacte négativement le bien-étre du parent.

Cette proposition théorique inscrit la parentalité dans une perspective ou celle-ci est
génératrice a la fois d’exigences (aspects requérants des efforts et un investissement physique,
psychique et financier conséquent) et de gratifications (accomplissement du buts parentaux
et développement personnel). En s’appuyant sur un autre modeéle rentrant dans cette
perspective (le stress process model (Pearlin, 1989, 1999) une récente revue de littérature sur
le sujet a recensé de nombreuses études entre 2010 et 2019 qui ont observé différents
facteurs impactant le BEP (Nomaguchi & Milkie, 2020). Sans rentrer dans les explications des
liens médiateurs ou modérateurs, le Tableau 8 présente un récapitulatif de certains facteurs

relevés comme influengant le bien-étre parental.

Tableau 8.

Exemples de facteurs influencant positivement ou négativement le bien-étre parental
Influence négative Influence positive

Age et genre du
parent

Statut marital
Statut socio-

économique

Relation au travail

Identité sexuelle

Groupe ethnique et
immigration

Transition vers la
parentalité
Age de I'enfant

Besoins spéciaux de
I'enfant

Contextes nationaux

Parent dans le début de la vingtaine
Femme (en fonction des mesures)
Célibat

Faible revenu, difficultés
d’hébergement et d’alimentation,
emprisonnement

Travail non-salarié
Imprévisibilité de I'emploi du temps
Instabilité du mode de garde de I'enfant

Homoparentalité

Aux Etats-Unis : couleur de peau noire,
immigrés de pays hispaniques ou
asiatiques

Mauvaise maitrise de la langue du pays
de résidence

Grossesse non désirée

Adolescence et age adulte (en fonctions
des mesures)

Maladies et troubles émotionnels

Peu de congés payés

Parentalité tardive

En couple

Salariat
Emploi du temps contrélable
par le parent

Petite enfance (en fonctions des
mesures)

Fonctionnement typique

Congés parentaux et dispositifs
de soutien a la parentalité
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Cette revue précise qu’il est également nécessaire d’observer la question du BEP dans
le cadre du parcours de vie des individus et de mettre en lien ces facteurs avec certaines étapes
comme la transition dans la parentalité, le stade de développement de I'enfant, et I'age adulte
de l'enfant. En effet, étre parent implique I'individu pour tout le reste de sa vie et avoir un
enfant adulte a également des répercussions sur le bien-étre des individus, particulierement
lorsque I'enfant vit toujours chez son parent, ou en est toujours dépendant financierement
(Kahn et al., 2013). Or actuellement la majorité des études se sont focalisées sur le bien-étre
parental dans les 5 premieres années de vie de I'enfant, ou tant que I'enfant vivait sous le toit
du parent (Nelson et al., 2014; Nomaguchi & Milkie, 2020).

Cette revue regroupe de nombreux résultats empiriques faisant écho au modele du
BEP. Elle confirme I'idée que I'étude des facteurs médiateurs et modérateurs est une piste
pertinente pour comprendre pourquoi certains parents vivent mieux ou moins bien que
d’autres leur parentalité, et les liens entre bien-étre et parentalité. Ce pan de la recherche sur

le BEP est en plein essors et de nombreux aspects restent a investiguer.
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En résumé :

Les parents peuvent étre confrontés a différents troubles psychopathologiques
(troubles anxio-dépressifs particulierement), et ce particulierement en durant la période
périnatale et au cours de la premiére années post-partum. Trés étudiés chez les meéres, ces
troubles concernent également les peres.

Etre parent multiplie les sources de stress et cing types de stresseurs liés a la parentalité
ont été identifiés (liés a la transition vers la parentalité, a ce qui pourrait arriver aux enfants, a
leur immaturité, aux projections parentales de ce qui est bon pour I'enfant, et aux exigences
que se fixe le parent), auxquels s'ajoutent les stresseurs liés aux difficultés de I'enfant.
L'utilisation du modele biopsychosocial du stress parental a permis d’identifier de nombreux
facteurs de risque individuels, environnementaux ou liés a I'enfant (ex : dépression, manque
de soutien social, perception négative des difficultés de I'enfant). Lorsque le stress se
chronicise et dure trop longtemps le parent est a risque de développer un burn-out parental.
Un haut niveau de compétence émotionnelle serait le meilleur facteur de protection du burn-
out parental.

Des études ont relevé I'impact de la parentalité en termes d’organisation familiale et
de vie conjugale. De nombreuses études ont décrits des impacts négatifs sur la vie conjugale
et l'intimité. Néanmoins, les études plus récentes montrent que le vécu est variable d’un
couple a l'autre avec des vécus positifs. Les couples avec une répartition plus égalitaire des
soins a I'enfant présentent généralement une meilleure qualité relationnelle conjugale.

Ladoption améne des problématiques supplémentaires, notamment car les enfants
ayant vécu des expériences adverses dans la petite enfance sont plus a risque de développer
des difficultés émotionnelles et cognitives. Certaines interventions développées pour
accompagner les familles ont montré des résultats prometteurs. En France des consultations
dédiées a I'adoption sont proposées au niveau régional a tous les parents et futurs parents
adoptifs.

Le modeéle du bien-étre des parents postule que certains facteurs de la parentalité (a
étudier empiriquement) jouent un réle médiateur sur le bien-étre des parents. Ces facteurs
seraient eux-mémes influencés par des facteurs modérateurs, tels que les caractéristiques
socio-démographiques et psychologiques du parent et de I'enfant, ainsi que le contexte socio-

environnemental et politique.
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E. Parentalité et maladies

I. Stress et ajustement a la maladie.

Avoir une maladie chronique implique de nombreux processus cognitifs,
comportementaux et émotionnels, notamment en termes d’adaptation aux contraintes de la
maladie (traitements et effets secondaires, incapacités physiques ou psychiques temporaires
ou définitives, sur I'organisation familiale, sur le travail etc.) et de régulation des émotions
associées a la maladie et ses conséquences. Depuis les premiers travaux de modélisation du
stress de Lazarus et Folkman (1984), la question du stress et de I'adaptation a celui-ci est
pensée en termes de transactions entre I'individu et I'environnement. Comme dans le modele
transactionnel de la parentalité, il y a I'idée d’une influence mutuelle, ici entre I'individu et son
environnement, qui va au-dela d’une simple interaction. Concretement, I'individu évalue dans
un premier temps ce qu’il vit et percoit d’une situation (présence ou non de stresseurs) et, en
s’appuyant sur les ressources a sa disposition (personnelles et sociales), met en place ce qu’on
appelle une stratégie d’ajustement ou de coping. Cette notion de coping, renvoie a l'idée de
faire-face a une situation adverse, et implique l'ensemble des processus cognitifs,
comportementaux et émotionnels mis en place pour diminuer ou maitriser I'inconfort lié a la
situation. Ces processus sont changeants et évolutifs en fonction de la transaction entre
I'individu et I'environnement. Les recherches ont relevé plusieurs catégories de stratégies de
coping, nous pouvons par exemple citer les stratégies : centrées sur le probleme (pour
résoudre le probleme), centrées sur I'émotion (pour réguler 'émotion), centrées sur le sens
(développer le bien-étre en s'appuyant sur les croyances et les valeurs), le coping proactif (mise
en place d’efforts pour atteindre un objectif, se développer personnellement) (Folkman, 2008;
Lazarus & Folkman, 1984; Schwarzer, 2001).

Bruchon-Schweitzer (2002) a développé le modele intégratif et multifactoriel (Figure
19) pour compléter le modeéle transactionnel du stress et du coping de Lazarus et Folkman. Ce
modele intégratif considére |'existence de trois types de facteurs rentrant en jeu dans
I'expérience du stress et du coping : les antécédents (psychosociaux et environnementaux) de
I'individu, les processus transactionnels d’ajustement et les issues de santé (états physique et

mental, qualité de vie).
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Figure 19.

Modeéle intégratif et multifactoriel

. Processus Issues de
Antécédents transactionnels santé
‘ y
Environnementaux Evaluation
(E\{enements (stress pergu Bien'étre
de vie stressants, > ! subjectif
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;s 2 soutien social percu)
Sociodémographiques
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psychosociaux PRI

(personnalité :
optimisme, lieu de
contréle, etc.)

Antécédents
biomédicaux

Fonctionnement de
divers systémes
physiologiques

Note. Figure issue de l'article de Bruchon-Schweitzer (2002)

Ce modele permet de comprendre que les contraintes de la maladie chronique peuvent
étre percues par l'individu comme des stresseurs, majorés ou minorés par les antécédents,
impactant plus ou moins l'individu en termes de santé et en fonction des stratégies de coping
gu’il met en place pour y faire face.

En début de manuscrit nous avons décrit la mucoviscidose, maladie chronique aux
multiples impacts physiologiques et psychologiques, exigeant un traitement pouvant étre tres
lourd et chronophage. Nous avons ensuite pu observer a quel point la parentalité bousculait
la vie des individus, et pouvait impacter leurs fonctionnements identitaire et familial. Parler de
parentalité chez les personnes atteintes de mucoviscidose souléve donc de nombreuses
interrogations en termes d’interactions entre les contraintes de la maladie et celles de la
parentalité, de gestion et d’adaptation aux stresseurs, et de conciliation des deux milieux et
des identités de malade et parent. De plus, si I'on se réfere au modele du stress parental
présenté précédemment (construit notamment a partir du modele intégratif et multifactoriel
du stress) (Roskam & Mikolajczak, 2015), la mucoviscidose, ou la maladie parentale apparait
comme une donnée tres particuliere. En effet, elle fait partie intégrante des antécédents de la
personne (particulierement au niveau biologique, biographique et psychologique) mais est

aussi génératrice de stresseurs concomitants a ceux de la parentalité.
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Il y a donc un véritable enjeu a s’intéresser a I'expérience des parents malades,
notamment pour comprendre comment parentalité et maladie interagissent et pour pouvoir

proposer des accompagnements adaptés aux problématiques spécifiques.

Il. Maladies chroniques, handicap, douleurs chroniques et parentalité

La problématique de la parentalité chez les personnes atteintes de maladies
somatiques chroniques graves ou de handicap fait I'objet de plus en plus d’études, mais reste
encore un pan de la recherche en psychologie de la parentalité moins développé que d’autres.
En atteste d’ailleurs les recherches dans les bases de données qui font ressortir plus d’articles
concernant les parents d’enfants malades ou handicapés, que d’études au sujet des parents
eux-mémes malades ou handicapés. Nous avons néanmoins trouvé quelques revues de

littérature s’intéressant a différentes maladies parentales.

Représentations

Dans les travaux anciens sur le sujet, nous avons notamment identifié le travail
d’Altschuler et Dale (1999). A partir de leur travail d'accompagnement thérapeutique de
plusieurs familles avec un parent (souvent la mére) atteint d’'une maladie somatique (cancer,
sclérose en plaque (SEP), troubles cardiaques, accidents vasculaires cérébraux), elles relévent
des themes communs liés aux difficultés de ces familles. En premier lieu, elles rapportent les
représentations négatives associées au fait d’étre malade et d’étre parent malade. Elles
évoquent le relatif silence autour de la parentalité dans les consultations avec les
professionnel.le.s de santé, silence qu’elles supposent étre lié au manque de temps, de
formation, a la géne des professionnel.le.s ou des patient.e.s eux.elles-mémes vis-a-vis du
sujet, a un vécu traumatique réactivé, ou a la mise a distance de I'enfant par rapport a la
maladie.

En s’intéressant a des études plus récentes, on observe certains changements,
notamment concernant les représentations des familles et des professionnel.le.s comme
I'atteste des revues de littérature sur la parentalité et le handicap (parfois résultant d’une
maladie chronique comme la SEP) (Candilis-Huisman et al., 2017; Parchomiuk, 2014). Ces
revues révelent d’ailleurs I'évolution des perceptions sociales sur la parentalité avec un
handicap. Ainsi dans les années 2010, l'opinion publique est majoritairement positive alors
que la parentalité chez un parent malade/handicapé était majoritairement mal percue 10 ans

avant. De plus, ces revues rapportent I'évolution des perceptions des professionnel.le.s et des

124



patient.e.s. Elles observent des améliorations, mais montrent que les attitudes des
professionnel.le.s restent ambivalentes et oscillent entre la dévalorisation du parent (avec
parfois des recommandations d’avorter ou de confier son enfant a I'adoption et/ou a une
surveillance des difficultés qui pourraient subvenir), la surprise d’observer des compétences
parentales adaptées et du soutien pour trouver les aides adaptées a la situation du parent, son
handicap ou sa maladie (Candilis-Huisman et al., 2017; Vallido et al., 2010). Les patient.e.s
rapportent la difficulté de vivre avec ces préjugés négatifs, qui sont par ailleurs majorés chez
les meéres porteuses du VIH (Vallido et al., 2010), et la sensation de devoir rendre des comptes
sur leur projet et leur vie de famille. De plus, et malgré les améliorations, les professionnel.le.s
restent mal formé.e.s a cette question de la parentalité (Candilis-Huisman et al., 2017).

Du c6té des parents, les représentations de leur parentalité sont bien plus positives
gu’en 1999 ou les parents se vivaient comme un danger pour leur enfant, et focalisaient sur
toutes leurs incapacités parentales et leur sensation d’avoir volé I'enfance de leurs fils et filles
(Altschuler & Dale, 1999). Dans certaines études et dans les revues plus récentes, 'enfant revét
une immense valeur, et en redéfinissant ce qu’est étre un bon parent, les parents arrivent a
constater leurs capacités parentales (Candilis-Huisman et al., 2017; Holstad et al., 2025; Vallido
et al., 2010). Pour certains parents, l'accés a la parentalité est de plus percue comme une
possibilité de normalisation et d’intégration dans la société. Devenir parent permet de
dépasser les limites du handicap ou de la maladie, de développer une image de soi positive,
d’améliorer I'estime de soi et de donner plus de sens a la vie (Holstad et al., 2025; Parchomiuk,
2014). Larrivée de I'enfant est souvent décrite avec des émotions trés fortes de joie ou de
bonheur, surtout dans les contextes ou la parentalité reste peu courante et souvent due a
I'amélioration récente des traitements et de I'espérance de vie des patient.e.s (Holstad et al.,
2025). Dans le cadre spécifique du cancer, les parents chérissent leur parentalité et percoivent
leur(s) enfant(s) comme une source de force et une raison pour se battre et suivre les

traitements (Matuszczak-Swigor: & Bakiera, 2021).

Autres aspects positifs

Certaines études rapportent d’autres aspects positifs de la maladie dans le cadre de la
parentalité (Candilis-Huisman et al., 2017; Evans & de Souza, 2008; Handberg et al., 2022;
Holstad et al., 2025; Li et al., 2024; Matuszczak-Swigon & Bakiera, 2021). Par exemple, une
étude sur les méres douloureuses (douleurs chroniques de longue date quasi quotidiennes, et
sans impact sur le pronostic vital) révele que la douleur chronique a amené certaines meéres a

chercher des stratégies d’ajustement auxquelles elles n‘auraient pas pensé avant (Evans &
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de Souza, 2008). Ceci se retrouve également dans une étude qualitative sur les parents
atteints de troubles neuromusculaires (Handberg et al., 2022) et dans les revues de littératures
portant sur le cancer parental relevant une grande quantité de stratégies (Li et al., 2024;
Matuszczak-Swigor & Bakiera, 2021). Une étude quantitative observe également chez les
meres atteintes de SEP ou de polyarthrite rhumatoide un recours a plus de stratégies de coping
gue chez les meres non malades (White et al., 2009). Dans le cas de certaines maladies, les
stratégies utilisées en tant que parent sont celles qui étaient déja utilisées avant la parentalité
en tant que patient.e.s (Holstad et al., 2025). Ceci est révélateur de la capacité d’adaptation
dont font preuve les parents pour trouver un équilibre entre leur role de parent et les
contraintes de la maladie. Les stratégies de coping associées a une meilleure résilience et de
meilleurs impacts sur les parents et leurs enfants sont notamment : la focalisation sur le
présent ou sur les aspects non atteints par la douleur, I'acceptation de la situation (la maladie),
arriver a donner une interprétation positive a la douleur ou la maladie et avoir du soutien
familial (Evans & de Souza, 2008; Matuszczak-Swigon & Bakiera, 2021). Les parents atteints de
cancer rapportent également passer plus de temps avec leur enfant pour en profiter autant

que possible (Li et al., 2024; Matuszczak-Swigon & Bakiera, 2021).

Aspects positifs pour les enfants

Des bénéfices ou aspects positifs liés a la maladie du parent sont également relevés
pour les enfants : ils sont plus autonomes et indépendants, plus attentifs aux autres, plus
éduqués en termes de comportements de santé et de connaissance de leur propre corps, et
sont exposés a la ténacité du parent a prendre soin de lui (Candilis-Huisman et al., 2017; Evans
& de Souza, 2008; Matuszczak-Swigon & Bakiera, 2021; Vallido et al., 2010). D’autres études
expliquent qu’il y a une volonté parentale d’accompagner les enfants a étre plus autonomes

(Holstad et al., 2025; Matuszczak-Swigon & Bakiera, 2021).

Ambivalence du parent malade

Le changement positif des représentations de la parentalité avec une
maladie/handicap semble en revanche contrasté par la présence de sentiments ambivalents.
La joie apportée par l'enfant et la parentalité est ainsi souvent contrebalancée par des
émotions négatives, notamment la culpabilité d'imposer des difficultés a son enfant, la
tristesse de voir les conséquences que cela a pour lui, et dans certains cas comme le VIH, la
honte persistante liée a la maladie (Candilis-Huisman et al., 2017; Parchomiuk, 2014; Vallido
et al., 2010). Lambivalence est un des themes majeurs de certaines études qualitatives sur

I'expérience des parents atteints de troubles cardiaques ou neuromusculaires (Handberg et al.,
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2022; Holstad et al., 2025). Dans ces deux études, cette ambivalence se manifeste sous forme
de dilemme concernant 'acces a la parentalité (question de la transmission de la maladie, de
I'impact physique de la grossesse sur la patiente) et la vie quotidienne avec notamment la
culpabilité de priver I'enfant de certaines choses et I'impact négatif de la parentalité sur leur

santé (Handberg et al., 2022; Holstad et al., 2025).

Norme et normalité

Sur la question de la norme, les parents épileptiques ou atteints de troubles
neuromusculaires souffrent particulierement de ne pas se sentir comme des parents normaux
(Gauffin et al., 2015; Handberg et al., 2022). Les patient.e.s épileptiques se sentent de moins
bons parents en général et en comparaison avec leur conjoint.e.s (Gauffin et al., 2015). Pour
celles et ceux souffrant de troubles neuromusculaires, c’est en lien avec leur handicap
physique visible et les implications a domicile (notamment l'aide d’une personne pour les
taches domestiques ou la toilette) (Handberg et al., 2022). Pourtant, ces dernier.e.s décrivent
étre touché.e.s d’entendre leur(s) enfant(s) dire que leur parent avec sa maladie est leur
norme. Les individus touchés par une maladie ou l'aggravation d’'une maladie, alors qu’ils sont
déja parents, rapportent une sensation de perte de normalité, trés marquée chez les parents
dyalisés (Matuszczak-Swigor & Bakiera, 2021; Vallido et al., 2010; Wadd et al., 2011). Les
parents atteints d’'un cancer cherchent néanmoins a maintenir une forme de normalité,
notamment en faisant coincider les anciennes routines quotidiennes et les nouvelles liées a la
maladie (Matuszczak-Swigon & Bakiera, 2021). Dans le cas des pathologies cardiaques

congénitales, les patient.e.s se sentent des parents comme les autres (Holstad et al., 2025).

Perturbations liées a la maladie

En parallele, toutes les études, anciennes ou récentes, relévent les nombreuses
perturbations sur la vie familiale et la parentalité, générées par la maladie ou le handicap.
Ainsi, les études rapportent les composantes de la maladie qui impactent négativement le réle
et les fonctions de parent, comme la fatigue, les douleurs, les hospitalisations, les limitations
physiques, I'anticipation d’une crise d’épilepsie, ou encore I'anticipation du décés du parent
(Altschuler & Dale, 1999; Candilis-Huisman et al., 2017; Evans & de Souza, 2008; Gauffin et al.,
2015; Handberg et al., 2022; Holstad et al., 2025; Vallido et al., 2010; Wadd et al., 2011). Plus
concretement, elles relévent les difficultés des parents a trouver I'équilibre entre leurs besoins
(repos, temps pour les traitements) et ceux de leurs enfants (Altschuler & Dale, 1999; Evans &
de Souza, 2008; Handberg et al., 2022; Holstad et al., 2025; Li et al., 2024; Matuszczak-Swigon

& Bakiera, 2021; Vallido et al., 2010). Fatigue, douleurs, troubles physiques, traitements
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(dyalise et chimiothérapie notamment) peuvent amener les parents a faire moins ou moins
bien les choses avec leurs enfants, les empécher de participer a certains événements
importants ou certaines vacances (Evans & de Souza, 2008; Gauffin et al., 2015, 2015; Holstad
et al., 2025; Li et al., 2024, Vallido et al., 2010; Wadd et al., 2011), voire d’arriver a faire
certaines choses simples pour leurs enfants comme les conduire aux activités ou leur faire a
manger. Ces derniers manquements au rble de parent ont tendance a générer un fort
sentiment d’impuissance chez les parents, une grande une culpabilité et un sentiment
d’injustice pour leurs enfants (Evans & de Souza, 2008).

Plusieurs études révelent des difficultés émotionnelles chez les parents, notamment la
tristesse de ne pas pouvoir faire tout ce qu’ils voudraient en tant que parents (Gauffin et al.,
2015; Handberg et al., 2022; Holstad et al., 2025; Li et al., 2024; Vallido et al., 2010; Wadd et
al., 2011), le stress concernant I'évolution de leur maladie et l'avenir incertain que cela fait
planner sur la famille, I'appréhension de leur mort, savoir le fardeau supplémentaire porté par
le conjoint etc. (Handberg et al., 2022; Holstad et al., 2025; Vallido et al., 2010). Avoir le VIH
est d’ailleurs un facteur de risque de difficultés psychopathologiques en post-partum (Wright
et al.,, 2024). La douleur peut étre vécue comme un fardeau et générer de nombreuses
émotions négatives pour le parent (au-dela de la sphére parentale) et conduire les parents a
moins d’investissement auprés de leurs enfants lors d’épisodes douloureux (Evans & de Souza,
2008; White et al., 2009). La dépendance a l'autre est un sujet de souffrance chez les parents
épileptiques, dyalisés et atteints de troubles neuromusculaires qui sont souvent tres
dépendants physiquement de l'aide d’autres personnes, notamment celle de leur conjoint.e
et de leurs enfants (Gauffin et al., 2015; Handberg et al., 2022; Wadd et al.,, 2011). Un
sentiment de solitude ou d’isolement est rapporté chez les parents atteints de troubles
cardiaques ou neuromusculaires (Handberg et al., 2022; Holstad et al., 2025). Les parents ont
le désir d’échanger sur leur parentalité avec la maladie. Trés demandeurs, ils se heurtent aux
professionnel.le.s généralement trop focalisé.e.s sur leur santé, ou a la rareté de leur situation

les empéchant de rencontrer d’autres parents vivant une expérience similaire.

Impacts négatifs sur les enfants

La maladie est également décrite en termes d’impacts négatifs sur les enfants. Certains
parents sont inquiets de la possibilité d’avoir transmis leur maladie a leurs enfants (Evans &
de Souza, 2008; Handberg et al., 2022; Matuszczak-Swigors & Bakiera, 2021; Vallido et al.,
2010). Nombre d’entre eux déplorent la position d’aidance dans laquelle la maladie met leurs

enfants (aide physique, logistique ou émotionnelle apportée au parent malade), et que les
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enfants effectuent des taches qui ne sont pas de leur age et/ou qui impactent leur scolarité
(Altschuler & Dale, 1999; Candilis-Huisman et al., 2017; Handberg et al., 2022; Li et al., 2024;
Vallido et al., 2010; Wadd et al., 2011). Les parents sont souvent inquiets vis-a-vis de la santé
mentale de leurs enfants qui se trouve affectée par la maladie parentale : peur pour le parent,
difficultés d’assister a des crises, difficultés de séparation, manque de légereté, ce qu’ils ne
peuvent pas faire ou vivre a cause de la maladie du parent (Gauffin et al., 2015; Handberg et
al., 2022; Holstad et al., 2025; Li et al., 2024; Vallido et al., 2010; Wadd et al., 2011). Pour les
parents souffrant de troubles neuromusculaires ou d’épilepsie, les difficultés physiques et la
survenue aléatoire de crises, leur fait également craindre pour la sécurité de leur enfant,
notamment parce gu’ils.elles ne sont pas en capacités de l'assurer seul.e, voire gu’ils peuvent
la menacer a cause de leurs troubles et difficultés physiques (manque de mobilité, de force,

ou d’équilibre, peur de laisser tomber I'enfant) (Gauffin et al., 2015; Handberg et al., 2022).

Communication sur la maladie

Le theme de I'annonce de la maladie aux enfants ou de la communication sur la maladie
de facon générale se retrouve dans de nombreuses études. Dans le cas du cancer, les parents
apparaissent plutot honnétes avec leurs enfants concernant ce qui leur arrive, les traitements

et effets secondaires, voire leur possible décés (Li et al., 2024; Matuszczak-Swigon & Bakiera,

minimum d’information a leur enfant pour générer le moins d’angoisse possible (Altschuler &
Dale, 1999; Holstad et al., 2025). En lien avec le stigma associé au VIH, les parents porteurs ont
du mal a s’en ouvrir a leurs enfants (Vallido et al., 2010). De facon plus partagée, de nombreux
parents peuvent minimiser leurs difficultés émotionnelles devant leurs enfants (Altschuler &
Dale, 1999; Evans & de Souza, 2008; Holstad et al., 2025; Li et al., 2024; Matuszczak-Swigon &
Bakiera, 2021), et ce méme dans des situations ou ils ont trés peur (opérations cardiaques)
(Holstad et al., 2025). Certains rapportent faire de ’humour ou éviter les émotions négatives
pour entretenir I'espoir et I'optimisme (Matuszczak-Swigon & Bakiera, 2021) et d’autres
peuvent ressentir de la honte a ne pas arriver a cacher leurs émotions (Altschuler & Dale,
1999). Avec leur regard clinique, Altschuler et Dale, rapportent le cercle vicieux dans lequel
s’enferment certains parents en voulant cacher leurs difficultés pour minimiser I'impact de la
maladie sur I'enfant. A I'aide de verbatims, les autrices illustrent comment le manque de
communication sur la maladie parentale et la distance prise par certains parents empéchent

les enfants de mettre du sens sur ce gu’ils vivent. Loin de les aider a mieux vivre la situation,
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cela a plutét tendance a empirer leur état émotionnel. Une étude comparant les récits des
meéres douloureuses chroniques a ceux de leurs enfants montrent d’ailleurs que les enfants
comprennent ou savent généralement plus ce que pensent les meéres (Evans & de Souza,
2008). Enfin, Altschuler et Dale (1999) rapportent les difficultés des couples a s’accorder sur
quoi dire et comment le dire aux enfants et sur les nouvelles problématiques parentales
soulevées par la maladie. Les parents malades sont donc trés souvent confrontés a des
difficultés pour savoir quoi et comment dire a leurs enfants. Les parents sont en demande de
plus d’accompagnement par les professionnel.le.s de santé a ce sujet (Altschuler & Dale, 1999;

Li et al., 2024; Vallido et al., 2010).

Interventions sur la communication

Une revue de littérature s’est d’ailleurs intéressée aux interventions proposées pour
accompagner les parents dans I'annonce de la maladie a leur enfant (Oja et al., 2020). La
plupart des études de cette revue s’intéressent a une maladie mentale, et les autres
s’intéressent aux parents porteurs de VIH ou atteints de cancers. Bien qu’elle porte beaucoup
sur la maladie mentale (que nous n‘abordons pas car les enjeux sont trop éloignés), cette revue
est intéressante car elle révele la pertinence de ces accompagnements sur des points assez
généraux et applicables a toute maladie. Ainsi ces accompagnements permettent :

- aux enfants et aux parents de mieux comprendre les enjeux de maladie et d’étre en

capacités de parler ouvertement de la maladie en famille,

- aux enfants de mieux comprendre le role qu’ils.elles peuvent jouer auprés du parent
malade et de mieux s’adapter, de diminuer leurs difficultés psychiques (peurs,
culpabilité et sentiment d’étre la cause des difficultés du parent),

- aux parents de diminuer leurs sentiments de culpabilité et de honte, de se sentir plus

forts en tant que parents et de mieux comprendre leurs enfants.

Expérience des enfants de parents malades

La maladie d’un parent ayant des impacts sur tous les membres de la famille, de plus
en plus d’études s’intéressent a I'expérience des enfants. Néanmoins c’est un pan de la
recherche relativement récent, surtout pour les maladies autres que le cancer et le VIH. Les
études portent généralement sur l'expérience propre de I'enfant et décrivent les impacts
(psychosociaux et sur le quotidien) de la maladie ou de la douleur chronique parentale sur
celui-ci (Coldstream & le May, 2008; Faccio et al., 2018; Goldberg & Short, 2016; Haker et al.,
2023; Higgins et al., 2015; Purc-Stephenson & Lyseng, 2016; Razaz et al., 2014). Certaines

études, plus rares, cherchent a confronter I'expérience du parent et de I'enfant comme I'étude
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d’Evans et al. (2008) ou a explorer I'expérience de I'ensemble de la famille (Uccelli, 2014). Au-
dela de la question de la communication, de plus en plus d’interventions sont mises en place
pour accompagner les enfants (Chi et al., 2019; Horner, 2013; Malinowski et al., 2025) ou
I'ensemble de la famille (Han et al., 2019). Elles montrent en général des effets positifs a
différents niveaux (en fonction de ce qui est évalué): stratégies de coping, gestion
émotionnelles, difficultés psychologiques comportement, connaissances sur la maladie et

soutien social.

Expérience des conjoint.e.s

LUimpact d’une maladie sur les conjoint.e.s est beaucoup étudié au sein du couple
(Eriksson & Svedlund, 2006; Hasdenteufel & Quintard, 2022; Matheson et al., 2010) et
notamment en termes de coping dyadique (stratégies pour rétablir ou maintenir I'équilibre de
la dyade, ici le couple) (Berg & Upchurch, 2007; Untas et al., 2012). Des études ont montré
I'intérét de proposer des interventions au couple plutét que juste au patient (Berry et al., 2017)
mais il est difficile de trouver des études qui s’intéressent spécifiquement aux conjoint.e.s de
parents malades.

Les études sur les conjoint.e.s ou les enfants relévent I'importance de les prendre en
compte pour comprendre globalement la problématique de la maladie chronique d’un parent.
En termes cliniques, Altschuler et Dale (1999) rappellent I'intérét pour les parents de travailler
ensemble a trouver le nouvel équilibre face a la maladie. Elles amenent une réflexion clinique
intéressante sur le réle du parent non malade et sur les changements de role gu’il.elle peut
vivre a cause de la maladie de son.sa partenaire. Ces autrices invitent ainsi a considérer et
prendre la maladie d’un parent comme une problématique familiale et non juste comme la

maladie d’un individu.

Loin d’étre exhaustive tellement le sujet est vaste, cet état de la littérature sur la
parentalité avec une maladie, fait ressortir certaines thématiques communes aux différents
types de maladies ou de handicaps. Pourtant il est évident que les problématiques concretes
ne sont pas les mémes en fonction du contexte médical. Une maladie qui se déclare (ou est
diagnostiquée) alors que l'individu est déja parent (ex : cancer, SEP, troubles rénaux) n’a pas
les mémes répercussions sur la vie familiale qu’'une maladie connue depuis I'enfance comme
les troubles cardiaques congénitaux, neuromusculaires ou la mucoviscidose. De plus, les
conséquences des maladies ne sont pas les mémes du fait des traitements (durée, effets

secondaires, durée et fréquence du soin), de I'évolution (certaines peuvent se guérir, d’autres
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avoir des phases silencieuses tres longues et des phases d’exacerbation, d’autres étre
dégénératives).

Ces différences entre maladies expliquent pourquoi il est difficile de trouver des revues
de littérature sur plusieurs maladies et pourquoi la plupart des études cherchent a adresser la
guestion de la parentalité au sein d’'une population de patient.e.s données. Dans ce domaine,
le cancer apparait de loin la maladie qui a suscité le plus d’études avec des angles d’approches
tres variées : difficultés parentales, difficultés de I'enfant, communication, interventions pour
les parents, pour les enfants ou pour la famille. En paralléle nous avons trouvé beaucoup moins
de revues sur les autres maladies pourtant documentées comme le VIH ou la SEP et pas ou
peu s’intéressant aux études portant sur I'expérience des parents.

Ceci montre I'inégalité de traitement de la parentalité chez les malades chroniques, a
mettre bien entendu en lien avec la prévalence des maladies. Ceci est aussi lié au fait que cette
thématique est nouvelle dans le cadre de certaines maladies comme la mucoviscidose qui, il
n’y a encore pas si longtemps, empéchaient la grande majorité des patient.e.s de vivre assez

longtemps pour envisager d’étre parents.

Ill. Parentalité et mucoviscidose

1) Article 1: Revue systématique de la littérature

Malgré des paralléles indéniables, particulierement avec l'expérience des parents
atteints de troubles cardiaques congénitaux, aucune de études présentées ne permet de
rendre vraiment compte de l'expérience des parents atteints de mucoviscidose. De plus, la
guestion de I'acces en lui-méme a la parentalité est une problématique trés peu abordée dans
le cadre des autres maladies, ou alors principalement avec le prisme de la transmission
génétique, car peu de maladies impactent la fertilité des patient.e.s autant que la
mucoviscidose. Une revue des études dédiées a la parentalité chez les patient.e.s atteint.e.s
de mucoviscidose est donc nécessaire pour rendre compte de I'expérience unique de ces
parents. Ceci a fait I'objet d’un travail de revue systématique de littérature au début de ce
travail de these, publié dans Journal of Health Psychology en 2021. Nous vous présentons donc
I’état de la littérature au travers de cette premiére publication. A la suite de I'article, un résumé
de cette revue sera proposé auquel nous ajouterons un résumé des résultats des quelques
articles parus depuis sur le sujet. Ceci cloturera cette premiere grande partie de

contextualisation de notre étude.
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Abstract

Improved treatments for cystic fibrosis allow more patents to become parents. This article presents
a systematic review of literature on cystic fibrosis patients’ experience of parenthood. Five databases
{Cairn, Cochrane Library, PsycINFO, PubMed and ScienceDirect) produced 2335 documents that were
screened. In total, 13 documents were retained and assessed with validated criteria. Five themes related
to cystic fibrosis parenthood were discovered: population presentation, health and treatment adherence,
adjustments, role of professionals and pressured temporality. Parenthood requires an important
reorganisation of daily life in order to remain capable of childcare. Regardless of negative health impacts,

cystic fibrosis parents have a positive outlook on parenthood.
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Introduction

Cystic fibrosis (CF) is the most lethal genetic
disease in the Caucasian population (Hubert,
2017). It is caused by mutations on the CFTR
gene (cystic fibrosis transmembrane conduct-
ance regulator) which are responsible for mucus
exacerbation and viscosity, particularly in the
lungs (Hubert, 2017). This chronic condition
has many complex health implications (ie.
chronic respiratory infections which lead to res-
piratory insufficiency, pancreatic insufficiency,
diabetes, and hepatic cirrhosis) (Hubert, 2017).
Consequently, patients typically undergo inten-
sive and time-consuming treatments, including
physiotherapy, nutrition and enzymatic suple-
mentation, and/or regular antibiotics courses.
These come with complicated constraints (i.e.
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clinical visits, hospitalisation, isolation, etc.)
and the possibility of needing a lung transplant
(Higham et al., 2013; Hubert, 2017).

Due to the available treatments, life expec-
tancy has dramatically improved for these indi-
viduals. Life expectancy for CF patients
increased by Syears in the 1960s to being
46.2 years for those born in 2017 in the United
States (Cystic Fibrosis Foundation, 2018). More-
over, current treatment improvements, such as
CFTR modulators which vastly improve the
lung functions of CF patients, are likely to con-
tinue increasing life expectancy for these indi-
viduals (Cystic Fibrosis Foundation, 2018). The
improvements in CF treatments allow more
patients to become adults. Specifically, more
than half of CF patients (53.2% to over 55%) are
adults in the United States (Cystic Fibrosis
Foundation, 2018), Australia (Ruseckaite et al.,
2019) and Western European countries (Zolin
et al., 2019). This allows CF patients to both
experience and desire normal life events such as
parenthood (Higham et al., 2013; Lomas and
Fowler, 2010). For example, the number of preg-
nancies declared by CF women in the United
States doubled in the past 20 years, reaching 273
in 2017 (Cystic Fibrosis Foundation, 2018).

Natural conception is usually compromised
by the infertility of most men (over 95%)
(Hubert, 2017; Lewis-Jones et al., 2000) and
diminished fertility of women (Burden et al.,
2012). Therefore, some CF patients choose o
adopt but they represent a small minority
(Hubert et al., 2006). Since the infertility of
men is caused by a congenital bilateral absence
of the vas deferens (CBAVD) (Hubert et al.,
2006), patients commonly seek medically
assisted procreation (MAP) with in vitro fertili-
sation using a sperm donor or microsurgical
sperm aspiration coupled with intfracytoplasmic
spermatozoan injection (ICSI) (Hubert, 2017;
Hubert et al., 2006). Despite diminished fertil-
ity (Burden et al., 2012; Hubert, 2017), women
often succeed in getting pregnant. Regardless of
their physical condition, CF women deliver
healthy babies without above average neonatal
issues or death (Burden et al., 2012; Girault
et al., 2016; Thorpe-Beetson et al., 2013).

However, the literature shows that CF mothers
are more likely to experience premature deliv-
eries than the global population (Girault et al.,
2016; Thorpe-Beetson et al., 2013). Also, stud-
ies have demonstrated an association between
respiratory capacities before pregnancy and
gestational age, type of delivery and mortality
rate. Also, women with an FEV1 (forced expir-
atory volume in 1 second) under 60% are more
likely to go into labour prematurely, have a
caesarian and/or die before their child’s 10th
birthday (Girault et al., 2016; Thorpe-Beetson
et al., 2013).

The number of CF parents is expected to
continue to increase in the upcoming years
(Higham et al., 2013). Regardless of physical
health, parenthood is a challenging step in life
which involves new routines, roles, and needs
(Nystrom and Ohrling, 2004). Related to their
conditions, parents with chronic illness are
facing additional difficulties related to psycho-
social, emotional, cognitive, physical, and
organisational domains such as tiredness, pain,
loss of capacities, stigmatisation, less time with
the children, and negative outcomes on family
well-being and household accidents (Candilis-
Huisman et al., 2017; Vallido et al., 2010).
Given the unique medical, relational, and emo-
tional implications, CF patients could face spe-
cific issues that are uniquely related to their
disease. Through a systematic review of litera-
ture addressing the question: *How do CF
patients experience parenthood?’, the aim of
our study was to collect and compile the knowl-
edge about this emerging field and to suggest
different perspectives for future studies.

Methodology

Our review followed the preferred reporting
items for systematic reviews and meta-analyses
(PRISMA) (Moher et al., 2015) guidelines for
systematic reviews of literature. We consulted
resources from four appropriate international
databases related to our topic (Cochrane
Library, PsycINFO, PubMed, ScienceDirect)
and one French database (Cairn) in August
2019. We considered every resource relative to
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CF patients already having children regardless
of health status or age and without restriction on
design.

We conducted two database searches: one
focusing on CF and the other focusing on
chronic condition. We tested different equations
of words related to parenthood to determine the
best match. The best keywords allowing a large
and relevant research were then coupled with
the keywords of both searches, as presented in
Box 1.

Box 1. Research equations.

l. (*cystic fibrosis™)y AND ( ‘parenting’ OR
‘parenthood”)

2. (*chronic disease*’ OR “chronic illness*" OR
‘long-term condition®* OR. ‘chronic condi-
tion*") AND (*parenting” OR. *parenthood™)

NB: those equations were used on Cairn,
Cochrane Library, PsycINFO and PubMed
databases. To limit the number of publications
on ScienceDirect database, ‘Title/Abstract’
criteria were selected and refined.

Eligibility criteria
To start, titles and abstracts were screened. Full-
text documents were read if the title and/or
abstract were ambiguous. Only sources that
described parenthood for at least one CF parent
were selected. Inaccessible documents were
excluded. Many excluded sources focused on
CF children and adolescents, infertility, transi-
tions from paediatric to adult medical services,
genetic screening, genetic exploration, repro-
duction techniques, sexuality, challenges with
diagnosing a child, and other chronic diseases.
Studies that met our eligibility criteria were
read in their entirety if possible. To ensure
breadth of knowledge, abstracts of unpublished
studies were also included. Finally, only stud-
ies that focused on parenthood after birth/adop-
tion were selected. Except for one article
written in German, all selected articles were
written in English. The German article was
included due to the English version of the
abstract showing the relevance to our study and

it being a continuation of a larger study pre-
sented in two articles already included in our
analyses. Information pertinent to our synthe-
sis was extracted by the main author (L.F. for
the German article). A transversal approach
was used to assess the recurrent and/or impor-
tant themes outlined in the selected studies.

Quality evaluation of selected studies

The quality assessment tool for studies with
diverse design (QATSDD) (Sirriyeh et al., 2012)
was used to evaluate the quality of selected
studies. It assesses the presence of specific
information within a study and the quality of
which it is presented. Specifically, 16 concepts
are evaluated on a scale from 0 to 3 (0=not pre-
sent, 1 =poor quality and 3 =good quality). The
scores are summed and a score out of 100 is
computed to allow researchers to quantitatively
compare the quality of studies. This tool was
used as it can evaluate both quantitative and
qualitative studies.

Results

A total of 2335 resources were screened with 31
resources meeting our eligibility criteria. Using
the inclusion criteria presented in Figure 1, 10
articles (Barker et al., 2017; Bianco et al., 2019;
Cammidge et al., 2016; Duguépéroux et al.,
2006; Hailey et al., 2019; Jessup et al., 2018;
Schechter et al., 2013; Ullrich et al., 2015a,
2015b, 2015c) and three abstracts were retained
(Downey et al., 2015; Frankl and Hjelte, 2004;
Lauritsen and Pressler, 2008).

Quality of complete studies

The quality of the articles was assessed inde-
pendently by two health psychologists (A.J.
and J.J.). The results were then discussed
before conducting a second assessment with
the same individuals. A separate assessment
was made by a senior health psychologist
(C.F.) and compared to the second assessment.
Once all authors reached a consensus, a final
score was given to every article and an
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inter-rater correlation coefficient was calcu-

lated between authors’ scores (Table 1).

The final quality scores fell within the range
of 40 and 81% (M=62.8%). One article was of

a lower quality due to the shoriness of the paper.

Given its brevity, the paper was unable to go

beyond describing general information. Despite
this article’s low score, the global assessment
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Table 1. Results of quality evaluation with the QATSDD and correlation coefficients.

Motes by authors (%) Final note (%)

Al 1 CF.
Barker et al. (2017) 60 64 67 64
Bianco et al. (2019) 43 40 38 40
Cammidge et al. (2016) 81 69 83 81
Duguépéroux et al. (2006) 62 45 55 57
Hailey et al. (2019) 69 67 71 69
Jessup et al. (2018) 69 69 64 &7
Schechter et al. (2013) 7l 55 64 &7
Ullrich et al. (2015a) 50 56 {LF) - 54
Ulirich et al. (2015b) 69 71 65 67
Ullrich et al. (2015¢) &0 62 55 62
Correlation coefficients between authors without AJ.and ). )J.and CF. AJ.and C.F.
the German article (Ullrich et al. (2015a))

0.72 0.79 092

QATSDD: quality assessment tool for studies with diverse design.

shows other studies to be of adequate to good
quality (detailed evaluation available in
Appendix 1). The correlation coefficients (min-
imum r=0.72) demonstrated a high level of
inter-rater reliability among authors. The
German article was assessed separately. It was
summarised in French by a German bilingual
psychologist (L.F.) to allow an evaluation of
quality (L.F. and A.J.).

Global characteristics of selected
studies

Study and participant characteristics are sum-
marised in Table 2.

The majority of studies were European
(Barker et al., 2017; Bianco et al., 2019;
Cammidge et al., 2016; Downey et al., 2015;
Duguépéroux et al., 2006; Frankl and Hjelte,
2004; Lauritsen and Pressler, 2008; Ullrich
etal., 2015a, 2015b, 201 5c), four studies were
conducted in the United Kingdom (Barker
et al., 2017; Bianco et al., 2019; Cammidge
et al., 2016; Downey et al., 2015), and half
used qualitative designs (Barker et al., 2017,
Cammidge et al., 2016; Downey et al., 2015;
Hailey et al., 2019; Jessup et al., 2018). Three
articles described different parts of a larger

study, using the same sample (Ullrich et al.,
2015a, 2015b, 2015c) or a portion of the larger
sample (Ullrich et al., 2015a, 2015b). Women
were more represented than men (1382 + 40
vs 141 *40), even though gender was not
specified in two studies (n=231) (Downey
et al., 2015; Frankl and Hjelte, 2004). There
were at least 257 children from CF parents;
howewver, in some studies, numbers were
either missing (Downey et al., 2015; Hailey
et al., 2019; Lauritsen and Pressler, 2008) or
only an approximate (Bianco et al., 2019;
Frankl and Hjelte, 2004). In the complete arti-
cles, there were at least 187 children for 163
parents. One article did not specify the total
number of children (Hailey et al., 2019), and
another only mentioned first-born children
(Bianco et al., 2019). There were 119 mothers
for whom the authors only had access to the
number of pregnancies without knowing the
number of children that were carried to term
(Schechter et al., 2013).

Measures

Nearly all the qualitative studies used single
semi-structured interviews lasting 30-120min-
utes, conducted in the patients® home, clinics, or
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Table 2. Global characteristics of included studies (n=11%).
N
Complete articles 10
Complementary resources (abstracts) 3
Country (Mumber of studies)
Australia 1
The United States and Canada |
The United States 1
The United Kingdom 3+ | abstract
France |
Germany 1*
Denmark | abstract
Sweden | abstract
Design (Mumber of studies)
Qualitative 4 + | abstract
Quantitative 3 + 2 abstracts
Mixed 1*
Type of participants (Mumber of studies)
Mothers 3*
Fathers 2
Both 3+ 2 abstracts
Both + spouses | abstract
Participants (Number of subjects included)
Total 1773
Women 1382 =231
Men 160 + 231
CF parents 314
CF controls 1258
CF patients (not parent and not control) 10
Mon-CF controls 91
Spouses of CF parent 29
Spouses of non-CF parent 71
Children from CF parents At least 257

CF: cystic fibrosis.

*Includes one study detailed in three articles which are not counted here.

by telephone (Barker et al., 2017; Cammidge
et al., 2016; Hailey et al., 2019; Jessup et al.,
2018). Interviews were transcribed and analysed
through different thematic approaches: interpre-
tative phenomenological analysis (Barker et al.,
2017), grounded theory (Cammidge et al.,
2016), phenomenological approach of Van
Manen (Jessup et al., 2018), and thematic analy-
sis (Hailey et al., 2019). While one study con-
ducted several interviews, they were not
analysed (Downey et al., 2015).

For the mixed design study, the qualitative
component consisted of addressing open-ended
questions that were either analysed in a descrip-
tive or non-specified way (Ullrich et al., 2015a),
orclassified as “positive’ or ‘negative’ responses
by the researchers (Ullrich et al., 2015b).

Quantitative assessments were made using
validated questionnaires to measure different psy-
chosocial issues linked to parenthood: quality of
life (QoL) (Cystic Fibrosis Quality of Life Scale
(CFQol) (Cammidge et al., 2016) and Cystic
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Fibrosis Questionnaire-Revised (CFQ-R)
(Schechter et al., 2013)), parental stress (German
and Swedish equivalents of Parenting Stress Index
Scale (SPQs) (Frankl and Hjelte, 2004; Ullrich
et al., 2015c)), depression and anxiety (Hospital
Anxiety and Depression Scale (HADS)
(Cammidge et al., 2016)). Two other question-
naires were used in the study of Frankl and Hjelte
(2004): the ‘Parenthood when having CF" ques-
tionnaire and the ‘value of children to parents’
questionnaire. Results were interpreted using the
questionnaires’ cut-off scores (Ullrich et al,
2015c), by comparing subjects to general popula-
tion (Ullrich et al., 2015c), to numbers reported in
the literature (Cammidge et al., 2016), or to con-
trol patients (Frankl and Hjelte, 2004; Schechter
et al., 2013). The answers to the non-psychometri-
cally valid questionnaires were used descriptively
(Ullrich et al., 2015a, 2015b). Clinical data were
measured in retrospective studies through clinical
databases (Duguépéroux et al., 2006; Schechter
et al., 2013), customised data collection forms
(Bianco et al., 2019), or through unspecified
methods (Lauritsen and Pressler, 2008). Data
were used to observe changes through time with
repeated measures (Schechter et al., 2013), #test
or Wilcoxon signed-rank test (Bianco etal., 2019),
or compared to control CF patients previously
matched to CF parents with the chi-square analy-
ses, covariances (Duguépéroux et al., 2006), and
conditional logit models (Schechter et al., 2013).

Qualitative synthesis of results

From the numerous issues raised by the selected
studies, we identified five related main themes:
population presentation, health and treatment
adherence, adjustments, role of professionals
and pressured temporality. Their occurrence
within the articles is presented in Table 3. Despite
a lower occurrence of the professional theme, it
was classified as a main theme due to the articles
regularly highlighting its importance.

Theme |: population presentation

The type and amount of data on the studied
population varied across articles. Qualitative

studies typically focused on sociodemographic
information, whereas quantitative studies
focused on medical data (Tables 4 and 5).
Therefore, drawing a precise profile of the CF
parent or recognising gender and/or contextual
differences based on selected studies remains
difficult. However, we observed some patterns.

Sociodemographic data. CF parents were mainly
married or living in cohabitation (Cammidge
et al., 2016; Hailey et al., 2019; Ullrich et al.,
2015a, 2015b, 2015c). Around half of the sub-
jects were working at least part time (Barker
et al., 2017, Cammidge et al., 2016; Hailey
etal., 2019; Ullrich et al., 2015a, 2015b, 2015c)
and the proportion tended to be higher in sam-
ples with both males and females (Barker et al.,
2017; Hailey et al., 2019). Men who conceived
naturally and most women became parents in
their 20s (Duguépéroux et al., 2006; Schechter
etal., 2013; Ullrich et al., 2015a, 2015b, 2015c)
whereas men who utilised MAP or adoption
became fathers in their 30s (Duguépéroux et al.,
2006). MAP was more frequently used by
fathers (47/69 births) (Duguépéroux et al.,
2006) than mothers (2/50 births) (Ullrich et al.,
2015a, 2015b). Most parents had one child, but
some had two (twins or not) (Barker et al.,
2017; Cammidge et al., 2016; Duguépéroux
et al., 2006; Hailey et al., 2019; Jessup et al.,
2018; Ullrich et al., 2015a, 2015b, 2015c) or
even three children (Duguépéroux et al., 2006;
Ullrich et al., 2015a, 2015b, 2015c¢). There were
more biological children. Specifically, out of
124 children, 76 were born naturally, 58 with
MAP and 5 were adopted (Barker et al., 2017;
Cammidge et al., 2016; Duguépéroux et al.,
2006; Ullrich et al., 2015a, 2015b). Except for
their age or their disease status (no CF children
mentioned) (Barker et al., 2017; Duguépéroux
et al., 2006; Hailey et al., 2019), no other infor-
mation was given about the children.

Medical data. CF parents were mainly diag-
nosed during childhood, and 9-22% of the
samples were diagnosed in adulthood (Barker
et al., 2017; Cammidge et al., 2016; Duguépé-
roux et al., 2006; Hailey et al., 2019; Ullrich
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et al., 2015a, 2015b, 2015c). Their respiratory
difficulties were generally moderate (mean
FEV1 between 50.5% and 74.1% of expected
value) (Barker et al., 2017; Bianco et al., 2019;
Cammidge et al., 2016; Duguépéroux et al.,
2006; Hailey et al., 2019; Lauritsen and Pressler,
2008; Schechter et al., 2013; Ullrich et al.,
2015a, 2015b, 2015c), their mean body mass
index (BMI) was within the norm (between
19.5 and 23.1) (Cammidge et al., 2016; Dugué-
péroux et al., 2006; Schechter et al., 2013; Ull-
richetal., 2015a, 2015b, 2015c) and two studies
registered a majority of patients with the
F508delta gene (Duguépéroux et al.,, 2006;
Schechter et al., 2013).

Theme 2: health and treatment
adherence

The topic of health, both mental and physical,
was a central theme discussed in nearly every
study. Its impact on parenthood and vice versa
was one of the main challenges faced by CF
parents. That question was addressed in terms
of estimated cost (calculation for every possible

medical complication) or actual cost (visible
impact once the child was born/adopted).

Mental hedlth

Quantitative findings. Mental health was
assessed for mothers or couples with a CF
parent regarding stress, QoL, depression, and
anxiety. One study revealed that depression
and anxiety levels of CF mothers were equiv-
alent to their CF controls (Cammidge et al.,
2016). The CF mothers® QoL was said to be
generally equivalent to their controls® QoL
(Schechter et al., 2013) and literature refer-
ences (Cammidge et al., 2016), but slightly
lower in some domains: physical function-
ing, vitality, health perception and respiratory
symptoms (Schechter et al., 2013). Ullrich
et al. (2015c) observed no significant differ-
ences between CF mothers’ stress level and
parents in the general population, and no dif-
ferences within their sample regarding moth-
ers’ FEV, employment and the number of
wanted or unwanted pregnancies. While not

statistically significant, there was a tendency
for CF mothers, specifically mothers of boys
and school-aged children, to report greater
amounts of stress than the general population
(Ullrich et al., 2015c).

Qualitative findings. CF parents had over-
all positive feelings towards parenthood. CF
parents described parenthood as a wonderful
experience (Cammidge et al., 2016; Hailey
et al., 2019), their biggest accomplishment
(Barker et al., 2017; Cammidge et al., 2016;
Jessup et al., 2018), a source of motivation
to get better (Barker et al., 2017; Cammidge
et al., 2016; Hailey et al., 2019; Jessup et al.,
2018), and something that brought their family
closer together (Cammidge et al., 2016). In Jes-
sup et al’.s (2018) study, CF parents described
themselves happy to ‘live the dream” of par-
enthood. In Cammidge et al’.s (2016) sample,
parenthood was not perceived as a burden and
none of the women in the study reported regret-
ting having children. Unlike mothers with other
chronic conditions, CF mothers reported feeling
secure in their parenting abilities and with the
way society might judge their parenting skills
(Cammidge et al., 2016). The Swedish patients
reported very few worries about the negative
impact the disease could have on their children
and on their ability to be good parents (Frankl
and Hjelte, 2004).

While CF parents are usually described as
having a positive well-being, parenthood for CF
parents could also have negative implications on
one’s mental health. For example, CF parents
reported experiencing guilt due to limited abili-
ties and absences caused by medical needs
(Barker et al., 2017; Cammidge et al., 2016;
Hailey et al., 2019), and feeling the need to
choose between spending time with their chil-
dren at the expense of their treatments (Barker
et al., 2017). This feeling led to lower mood for
mothers with young children and feelings of
exhaustion which had negative impacts on well-
being (Barker et al., 2017). Fathers reported
feeling sadness and frustration due to their
absences caused by medical treatments and feel-
ing like a burden for their families. CF fathers
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also expressed anger due to not feeling like a
‘normal” dad (Barker et al., 2017). Moreover,
CF parents reported being worried about the
negative impact their disease may have on their
children, specifically how to talk about their ill-
ness to their children (Cammidge et al., 2016;
Hailey et al., 2019). Finally, the fear of being
selfish with regard to wanting children was also
mentioned (Jessup et al., 2018).

While qualitative studies provided an enrich-
ing account of CF parents’ mental health, quan-
titative data to support these findings were
severely lacking.

Physical health: quantitative findings. The physi-
cal impact of parenthood was well-documented
due to two retrospective studies with big cohorts
(Duguépéroux et al., 2006; Schechter et al.,
2013).

CF parents compared to CF controls. These
studies concluded that the impact of CF par-
enthood was neither positive nor negative.
Nonetheless, they described a few differences
between CF parents and their CF controls
(Duguépéroux et al., 2006; Schechter et al.,
2013; Ullrich et al., 2015c).

Compared to controls, CF fathers were two
times less malnourished and experienced higher
levels of aspergillosis or nasal polyposis
(Duguépéroux et al., 2006). Conversely, CF
mothers were more likely to use intravenous
antibiotics and expericnce more coughs, spu-
tum and crackles than their controls (Schechter
et al., 2013). While not statistically significant,
CF fathers used antibiotics more often within
the first 2 years of their first child’s birth (Bianco
et al, 2019). Despite negative impacts, the
overall physical state of CF parents was
described by some authors as good when com-
pared to controls (Duguépéroux et al., 2006;
Schechter et al., 2013).

Health across time. In the post-partum years,
the two large retrospective studies found no
significant changes in respiratory symptoms
for CF parents (Duguépéroux et al., 2006;
Schechter et al., 2013). Moreover, the nutrition

status was described as stable (Duguépéroux
et al., 2006; Lauritsen and Pressler, 2008;
Schechter et al., 2013), and most German moth-
ers declared no health changes or even some
improvements (Ullrich et al., 2015b). How-
ever, a significant loss of weight was reported
for fathers during the second post-partum year
(Bianco et al., 2019). A decline of respiratory
functions was also described regarding the par-
ents’ FEV1 (Bianco ct al., 2019; Lauritsen and
Pressler, 2008), and reported by 26% of Ger-
man mothers (Ullrich et al., 2015b). The falling
trajectory was not significant for the English
fathers (Bianco et al., 2019), but the Danish
authors observed a progressive decline of CF
parents® FEV1 occurring in the first or second
post-partum year for mothers, and after 2 years
for fathers (Lauritsen and Pressler, 2008). These
papers highlight the need for better clinical sur-
veillance from doctors (Bianco et al., 2019) and
treatment adherence from patients (Lauritsen
and Pressler, 2008).

Other negative aspects were mentioned,
such as intense fatigue (Cammidge et al., 2016;
Hailey et al., 2019), more medical visits for CF
mothers due to clinical reasons (Schechter
et al., 2013) and an increasing number of medi-
cal visits over time for CF fathers (Duguépéroux
et al., 2006). Moreover, difficult management
of physical health was mentioned in qualitative
studies, with parents discussing their efforts to
stay healthy and to manage their pain (Barker
et al., 2017; Cammidge et al., 2016; Hailey
et al., 2019; Jessup et al., 2018).

Therapeutic adherence. Therapeutic adherence
refers to all medical treatments, hygienic and
daily routines that patients have to observe (i.e.
antibiotics, medical visits, nutrition comple-
ments, insulin shots, sport and physiotherapy).
Results on this subject were poorly congruent,
sometimes not generalisable, and data about
fathers were almost non-existent. While CF
mothers had similar treatment adherence to
controls, they were observed to use less corti-
costeroids (Schechter et al., 2013). Conversely,
42% of German mothers declared doing
‘controlled (intentional) nonadherence’ (Ullrich
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etal., 2015b). Specifically, CF mothers reported
not having enough time for treatment due to
childcare duties (Ullrich et al., 2015b). Moreo-
ver, Lauritsen and Pressler (2008) posited that
the decline of lung functioning could be
explained by a poor therapeutic adherence and
fewer antibiotic courses than required. Two
qualitative studies revealed the struggle of some
parents to adjust their treatment routine result-
ing in frustration (Barker et al., 2017; Hailey
etal., 2019). Some mothers reported having dif-
ficulties with treatment adherence immediately
after birth, but reported returning to their typi-
cal routine within a few months post-partum
{Cammidge et al., 2016). After an adaptation
period, CF parents described better treatment
adherence which stemmed from their motiva-
tion to stay healthy for their children and to be
able to care for them as long as possible (Barker
et al., 2017; Cammidge et al., 2016; Hailey
et al., 2019). Therapeutic adherence was also
described as becoming ecasier over time for
29% of German mothers (Ullrich et al., 2015b),
for CF fathers who did not consider themselves
as the main caregiver (Barker et al., 2017) and
for mothers of school-aged children (Barker
et al., 2017; Ullrich et al., 2015b). While our
results have established a link between treat-
ment adherence and parents® health, it is still not
well-understood.

Theme 3: adjustments

Balance between parents and children’s needs.
Discussed in every qualitative study, this sub-
theme appeared to be one of the main chal-
lenges for CF parents (Barker ct al., 2017;
Cammidge et al., 2016; Hailey et al., 2019; Jes-
sup et al., 2018; Ullrich et al., 2015b). Moreo-
ver, treatment adherence was directly linked to
finding a balance between the needs of CF par-
ents and children. Specifically, CF parents often
found themselves in a paradoxical position,
having to take care of themselves at the expense
of the time dedicated to their children (Barker
et al., 2017; Cammidge et al., 2016). Conse-
quently, prioritising treatment was a difficult
dilemma for most CF parents (Barker et al.,

2017; Cammidge et al., 2016; Hailey et al.,
2019; Jessup et al., 2018; Ullrich et al., 2015b).
Priorities were managed differently by men and
women in mixed samples. Specifically, mothers
of older children and fathers were more willing
to prioritise their needs, even if it implied a sep-
aration, than mothers of younger children
(Barker et al., 2017).

Coping strategies. Coping strategies, utilised by
parents to adjust to new challenges, were ofien
‘problem-oriented’ as follows:

— Planification and optimisation of treat-
ment routines with regard to their child’s
needs (Cammidge et al., 2016; Hailey
etal., 2019).

— Explanation of disease to the children
(Jessup et al., 2018), and involvement of
children in routines (to promote under-
standing and normalisation of the ill-
ness) (Barker et al., 2017; Cammidge
et al., 2016; Jessup et al., 2018). What to
say, how, and when were a real subject
of concerns for CF parents (Hailey et al.,
2019).

— Efficient family organisation between all
members (Cammidge et al., 2016; Jessup
et al., 2018).

Also, patients utilised ‘emotion-centred’
coping strategies, such as resilience, hope and
optimistic thinking (Cammidge et al., 2016;
Jessup et al., 2018), humour (Jessup et al.,
2018) and focusing on the present moment
(Cammidge et al., 2016). Overall, 78% of
mothers claimed to adjust efficiently to the dif-
ficulties they faced with their children (Ullrich
et al., 2015c).

Social support. Finally, social support appeared
as the most important factor for adjustment
(Cammidge et al., 2016; Jessup et al., 2018;
Ullrich et al., 2015b). Parents spoke about the
social support they received (or lacked) from
relatives, friends or other pregnant women
before and during pregnancy (Barker et al.,
2017; Cammidge et al., 2016; Jessup et al.,
2018; Ullrich et al., 2015a, 2015b, 2015c).
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Once the child was born/adopted, spouses were
the primary source of support reported by CF
parents (Barker et al., 2017; Cammidge et al.,
2016; Jessup et al., 2018; Ullrich et al., 2015a,
2015b, 2015c). Fathers of infants appeared to
be more available (statistically non-significant
results) for CF mothers than those of older chil-
dren (Ullrich et al., 2015c). Grandparents
(Cammidge et al., 2016; Jessup et al., 2018;
Ullrich et al., 2015b) and friends (Cammidge
et al., 2016; Ullrich et al., 2015b) were fre-
quently mentioned as another important source
of emotional support. In the German study,
between 77 and 87 % of mothers declared hav-
ing someone they trusted to look after their chil-
dren during times of need or to turn to when
they had questions related to their children (UlI-
rich et al., 2015c). Finally, the German authors
observed a tendency for mothers of primary
school-aged children to receive more social
support than mothers of older children (Ullrich
et al., 2015c).

Theme 4: role of professionals

The role of professionals appeared as another
parameter relevant to the adjustment of CF par-
ents. Health professionals, especially doctors,
were considered as a main source of informa-
tion (Hailey et al., 2019; Ullrich et al., 2015a),
and parents highly valued professionals” advice
(Cammidge et al., 2016; Hailey et al., 2019;
Jessup et al., 2018).

Decision-making. Studies reported that profes-
sionals played an important role in the decision-
making process for CF parents when deciding to
become parents (Cammidge et al., 2016; Hailey
et al., 2019; Jessup et al., 2018). According to
Ullrich et al. (2015a), professionals were sup-
portive of women expressing the desire to get
pregnant, especially for women with a high
FEV. However, some CF women expressed a
burden of not receiving positive support for their
desire to have a child. Once the child arrived,
parents expected the professionals to remain
supportive, and to guide them through parent-
hood (Cammidge et al., 2016; Hailey et al.,

2019; Jessup et al., 2018). Most parents claimed
to be well supported by health services, how-
ever, many reported experiencing a lack of sup-
port at some point during the parenthood process
(Cammidge et al., 2016; Hailey et al., 2019; Jes-
sup et al., 2018). Studies addressed other con-
cerns from parents including: a lack of flexibility
to adapt the treatments (Cammidge et al., 2016;
Jessup et al., 2018), a lack of experience from
CF teams, poor psychosocial or emotional sup-
port, and bad communication between CF and
obstetrical services (Cammidge et al., 2016).

Recommendations. The research suggests that
CF patients could benefit from more readily
available resources and more detailed commu-
nication from health care professionals (Hailey
et al., 2019; Ullrich et al., 2015a). Specifically,
CF parents would like support regarding paren-
tal issues such as guidance for creating a strong
social support network before the child’s arrival
and facilitating meetings with other CF parents
in person or remotely (Hailey et al., 2019).
Some CF patients reported not receiving enough
information before they considered parenthood.
They wished that fertility, sexuality and pro-
creation issues had been discussed during their
adolescence (Hailey et al., 2019; Jessup et al.,
2018), and/or provided with written or online
information (Hailey et al., 2019). Other recom-
mendations were given by American parents for
discussion between health professionals and
patients about reproductive health and parent-
hood (Hailey et al., 2019). However, demands
seemed to differ from one country to another
since Swedish parents did not call for more pro-
fessional support (Frankl and Hjelte, 2004). In
addition, end of life support was discussed in
two studies (Downey et al., 2015; Hailey et al.,
2019). Authors called for training of palliative
service teams in order to address this complex
stage with regard to specific parental issues (i.e.
what to leave, prepare, etc.).

Theme 5: pressured temporality

Finally, we found temporality to be a transversal
theme across all studies. CF parents, at all steps
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of parenthood, reported feeling the pressure of
time. Specifically, they feel this pressure before
pregnancy (i.e. decision-making and conception),
during the birth/adoption, throughout parent-
hood and during end of life’s preparation. These
steps appeared to be tainted by the disease in one
way or another.

Urgency to conceive. The decision-making
process was described in qualitative studies
regarding physical preparation for pregnancy
(Cammidge et al., 2016), medical information
(Cammidge et al., 2016; Hailey et al., 2019; Jes-
sup et al., 2018; Ullrich et al., 2015a), fertility
and MAP techniques (Barker et al., 2017,
Duguépéroux et al., 2006; Hailey et al., 2019;
Jessup et al., 2018), and the financial cost of
MAP in some countries (Jessup et al., 2018).
Given their shorter life expectancy, CF parents
felt the pressure to start thinking about parent-
hood early (Cammidge et al., 2016), and to con-
ceive as soon as possible (Barker et al., 2017).

Wiaiting for the child. Pregnancy was a specific
in-between period where CF parents described
intense mixed feelings of excitement and fear
that ‘it could all stop quickly” (Jessup et al.,
2018). Thus, hope went alongside with typical
fears related to mothers or the foetus® health
(Jessup et al., 2018; Ullrich et al., 2015a), and
more illness related fears (i.e., death before
birth, uncertain future) (Barker et al., 2017,
Hailey et al., 2019; Jessup et al., 2018).

Chronic lack of time. Once the child was born/
adopted, the parenting years were characterised
by a daily lack of time (for treatments or to take
care of the children) linked to the constant
threat of death created by their illness (Barker
et al., 2017; Cammidge et al., 2016; Hailey
et al., 2019; Jessup et al., 2018). The awareness
of a possible shortened lifespan was a concern
for most CF parents, but the end of life period
was rarely discussed. Downey et al. (2015)
mentioned that dying CF parents struggled to
communicate with their children and prepare
them for their death and life without them.
These authors, along with CF parents (Hailey

et al., 2019), call for more attention and support
during end of life.

Discussion

The literature analysis revealed less than ten
fully published studies and three documents
summarising studies addressing parenthood
with CF. They used different methodologies:
qualitative, quantitative and mixed designs.
Based on the selected resources, we identified
five main themes. These themes allowed us to
start drawing a sociodemographic profile of CF
parents and to study CF parents’ health and
adjustments made during parenthood. Some
studies described CF parents in an overall good
physical state when compared to their CF con-
trols. However, CF parents faced negative
health impacts, many challenges, and necessary
adaptations to daily routines in order to fulfil
both their parent/spousal duties while adhering
to their treatment plan. In addition, a permanent
time pressure was described. Specifically, CF
parents experience urgency to conceive, limited
time with the children, daily lack of time, fear
of future and early death. Most studies outlined
the need for better support from health teams to
better address the issues reported by CF parents
embarking on the jourmey of parenthood.
Regardless, CF parents are shown to develop
efficient coping strategies and receive impor-
tant social support, especially from spouses. In
addition, most CF parents expressed no regrets
having children and described parenthood as a
positive overall experience.

To our knowledge, this review is the first of
its kind to address parenthood with individuals
suffering from CF. With one exception, it pre-
sents adequate to good quality studies, with
diverse designs and measures. Specifically, our
study compiled various information about the
CF parents” profile with regard to the physical,
psychological, organisational, relational, and
temporal challenges they may face. It has the
benefit of presenting every study currently avail-
able in English, even those not fully published.
Therefore, our study provides a global picture of
what parenthood with CF can be like.
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Limitations

Due to the novelty of the field, our review only
presents a small number of papers with some
incomplete articles. We found only one mixed
design study in our review (Ullrich et al., 201 5a,
2015b, 2015c). Moreover, the aforementioned
study utilised non-psychometrically valid tools
(Ullrich et al., 2015a, 2015b) and no prospec-
tive studies were fully published (Downey
et al., 2015; Frankl and Hjelte, 2004; Lauritsen
and Pressler, 2008). Despite many consensuses
and well-shared themes across the articles, we
highlight the need for future studies to compare
the data and address contradictions outlined in
our study. Thus, our themes should be consid-
ered carefully. Due to the small population of
CF parents, some samples were too small and
did not allow generalisation. Moreover, some
were convenience samples and women were
over-represented. Also, only one patient with a
lung transplant and no CF parents with CF chil-
dren were included.

Finally, the quality tool used in this sutdy
appeared to be complex. Specifically, some
item ratings were ambiguous and needed to be
discussed across authors to ensure a mutual
understading of the item. In addition, none of
the items in the tool assessed the quality of an
article’s findings (i.e., design, analyses) which
had to be done by the authors indirectly. The
articles could therefore be reassessed with
another tool.

Perspectives

Future studies need to be conducted to confirm,
specify, or refute the presented results and
increase our knowledge on CF parenthood.
Cross-cultural studies are needed to understand
CF parenthood across different contexts.
Moreover, comparative studies across countries
would improve our understanding of cultural
and/or universal challenges faced by CF parents.
The development of multicentric studies would
improve the generalisability of the findings
through diverse samples. Future samples should
include more patients with lung transplants and

CF parents with CF children. Furthermore, the
CF parents who only become aware of their own
diagnosis after their children CF diagnosis face
an additional set of challenges and should be
studied separately from other CF parents (Lomas
and Fowler, 2010). Due to the interdependence
of individuals in a system (family or couple),
partners are directly impacted by the disease
(Delelis et al., 2008). Thus, spouses should be
included in studies to get a holistic understand-
ing of CF parenthood. In addition, considering
their importance in CF parents’ discourse
(Barker et al., 2017; Cammidge et al., 2016;
Jessup et al., 2018; Ullrich et al., 2015a, 2015c)
and because they are the second parent, spousal
inclusion seems necessary to fully understand
the issue of CF parenthood. On an interventional
level, some studies (Hailey et al., 2019; Ullrich
et al., 2015a) claimed sharing information about
CF parenthood to be beneficial. A website dedi-
cated to supporting CF parents through every
step of their project, developed by the CF centre
of Bristol (Bateman et al., 2014), seems to pro-
pose an appropriate answer to this need
expressed by many patients and offers interest-
ing perspectives for other CF centres.

To obtain a global perspective of parenthood
with CF, a systematic review of all aspects of
parenthood should be synthesised (i.e. preg-
nancy and deciding to become pregnant).
Finally, results could be compared to studies
exploring parenthood with other chronic condi-
tions. To our knowledge, systematic reviews
about parenthood with a chronic illness
(Candilis-Huisman et al., 2017; Vallido et al.,
2010) do not mention CF nor compare CF to
other chronic illnesses.

Conclusion

So far, the data are sparse regarding the parent-
hood with CF. The existing studies on this topic
suggest a complex situation, implying chal-
lenges in different areas of CF parents’ life (i.e.
health, treatment adherence and prioritisation,
coping strategies, professional roles, time per-
ception and gender differences). If parenthood
could be a real motivation for patients to stay
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healthy for as long as possible, it also brings up
several difficulties and specific needs for CF
parents and their family.

While this review highlights what is left to
explore, it succeeds in identifying some impor-
tant needs and recommendations for CF parents
towards healthcare professionals. Rather than
focusing on specific topics, future research
should strive to obtain an overall perspective of
parenthood with CF. The studies used in our
review highlight the need to explore the entire
population of CF parents regardless of gender,
whether they had a lung transplant, have physical
limitations or if their child also has CF. Therefore,
new studies (ideally multicentric, eventually
international) should be developed focusing on
CF parents, their spouses and children.
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Appendix |. Our filled PRISMA checklist (Moher et al., 2015).
Sectionftopic  Mumber Checklist item Reported on page
number
Tide
Tide 1 Identify the report as a systematic review, meta-analysis  p. |
or both
Abstract
Structured 2 Provide a structured summary including, as applicable: p. | (selection of
summary background; objectives; data sources; study eligibility items mentioned to
criteria, participants and interventions; study appraisal fit in the 100 words
and synthesis methods; results; limitations; conclusions  abstract)
and implications of key findings; and systematic review
registration number
Introduction
Rationale 3 Describe the rationale for the review in the context of  p. 2
what is already known
Objectives 4 Provide an explicit statement of questions being p-3
addressed with reference to participants, interventions,
comparisons, outcomes and study design (PICOS)
Methods
Protocoland 5 Indicate if a review protocol exists, if and where it can p.3
registration be accessed (e.g. Web address) and, if available, provide
registration information including registration number
Eligibilicy & Specify study characteristics (e.g. PICOS and length p.3
criteria of follow-up) and report characteristics (e.g. years
considered, language and publication status) used as
criteria for eligibility, giving rationale
Information 7 Describe all information sources (e.g. databases with p.3
sources dates of coverage and contact with study authors to
identify addidonal studies) in the search and darte last
searched
Search 8 Present full electronic search strategy for at least one p.3
database, including any limits used, such that it could be
repeated
Study 9 State the process for selecting studies (i.e. screening, p.3
selection eligibility, included in systematic review and, if applicable,
included in the meta-analysis)
Data 10 Describe method of data extraction from reports p.3
collection (e.g. piloted forms, independently, in duplicate) and
process any processes for obtaining and confirming data from
investigators
Data items 1 List and define all variables for which data were sought  p. 3
(e.g. PICOS and funding sources) and any assumptions
and simplifications made
Risk of bias 12 Describe methods used for assessing risk of bias of p.3
in individual individual studies (including specification of whether this
studies was done at the study or outcome level), and how this
information is te be used in any data synthesis
Surmmmary 13 State the principal summary measures (e.g. risk ratio and Mo measured made
measures difference in mean values)

(Continued)
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Appendix |. (Continued)

Sectionftopic  Mumber Checklist item Reported on page
number
Synthesis of 14 Describe the methods of handling data and combining p.3
results results of studies, if done, including measures of
consistency (e.g. I%) for each meta-analysis
Risk of bias 15 Specify any assessment of risk of bias that may affect the p. 3
across studies cumulative evidence {e.g. publication bias and selective
reporting within studies)
Additional 16 Describe methods of additional analyses (e.g. sensitivity Mo additional
analyses or subgroup analyses and meta-regression), if done, analyses
indicating which were pre-specified
Results
Study 17 Give numbers of studies screened, assessed for eligibilicy p. 4
selection and included in the review, with reasons for exclusions
at each stage, ideally with a flow diagram
Study 18 For each study, present characteristics for which data p. 4
characteristics were extracted (e.g. study size, PICOS and follow-up
period) and provide the citations
Risk of bias 19 Present data on risk of bias of each study and, if p. 5 and Appendix 2
within studies available, any outcome level assessment (see item 12)
Results of 20 For all outcomes considered (benefits or harms), pp. 511
individual present, for each study: (a) simple summary darta for
studies each intervention group and (b) effect estimates and
confidence intervals, ideally with a forest plot
Synthesis of 21 Present results of each meta-analysis done, including pp. 511
results confidence intervals and measures of consistency
Risk of bias 22 Present results of any assessment of risk of bias across  p. 5
across studies studies (see item 15)
Additional 23 Give results of additional analyses, if done (e.g. Mo additional
analysis sensitivity or subgroup analyses and meta-regression analyses
(see item 16))
Discussion
Summary of 24 Surmmarise the main findings including the strength p. 11
evidence of evidence for each main outcome; consider their
relevance to key groups (e.g. healthcare providers, users
and policymakers)
Limitations 25 Discuss limitations at the study and outcome levels (eg. p. 12
risk of bias), and at the review level (e.g. incomplete
retrieval of identified research and reporting bias)
Conclusions 26 Provide a general interpretation of the results in the pp. 12-13
context of other evidence and implications for future
research
Funding
Funding 27 Describe sources of funding for the systematic review p. 13

and other support (e.g. supply of data); and role of
funders for the systematic review

PRISMA: preferred reporting items for systematic reviews and meta-analyses.
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Appendix 2. Results by items and authors of quality evaluation with the QATSDD (Sirriyeh et al, 2012).
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2) Synthese de l'article

La revue de littérature compile les résultats de 10 articles et trois documents résumant
des études. Les études ont été menées principalement en Europe et présentent des études
avec des méthodologies quantitatives, qualitatives ou mixtes, portant soit uniquement sur des
meres, soit uniquement sur les péres, soit sur les deux sexes. Les parents atteints de
mucoviscidose sont parfois comparés a des patient.e.s contrdles ou a la population générale.

Lanalyse des documents a fait émerger cinq thémes (en gras dans le texte). La
description de la population des parents atteints de mucoviscidose permet d’observer que
ceux-ci sont trés majoritairement en couple, plus souvent parent d’un seul enfant né aprés une
grossesse spontanée, travaillent au moins a mi-temps pour environ la moitié d’entre eux, ont
été majoritairement diagnostiqués durant I'enfance, sont trés souvent porteurs d’une
mutation F508del, et présentent une atteinte respiratoire modérée et un IMC dans la norme.

En termes de santé des parents, la santé mentale est peu mesurée sur le plan
guantitatif et seule une Qualité de Vie (QdV) diminuée est observée dans certains domaines,
en comparaison avec les patient.e.s contréles non parents. Les études rapportent une
expérience globalement positive de la parentalité et un sentiment de confiance des meres
dans leurs capacités parentales. Néanmoins les études rapportent également de la culpabilité,
de la tristesse, de la frustration, voire de la colére a cause de leurs capacités parfois limitées et
les absences pour raisons médicales, ainsi que de I'inquiétude au sujet de I'impact négatif sur
les enfants et des difficultés a communiquer sur la maladie avec eux. La revue reléve ainsi de
nombreux aspects partagés par les parents atteints d’autres maladies, avec toutefois quelques
spécificités.

D’aprés les études sur les registres nationaux, les parents présentent un état de santé
physique globalement similaire a celui des patient.e.s contréles, malgré quelques difficultés
supplémentaires (par ex : plus de malnutrition, et de symptémes respiratoires). L'état de santé
s‘avere dans lI'ensemble plutot stable durant la premiere année post-partum, mais des
difficultés sont observées dans certaines études au cours de la deuxieme année (perte de
poids, déclin de la fonction respiratoire, fatigue et plus de visites médicales). Les études
insistent sur I'importance de I'adhérence thérapeutique et du suivi médical des patient.e.s en

post-partum. Ce point apparait plus spécifique a notre population d’intérét en comparaison
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des parents atteints d’autres maladies. Ceci est a mettre en lien avec I'importance du
traitement de fond de la mucoviscidose.

L'adhérence thérapeutique semble étre plus compliquée dans les premiers mois post-
partum. Aprés une période d’ajustement, certains parents retrouvent une bonne adhérence,
motivée par I'envie d’étre en bonne santé pour I'enfant. Les résultats a ce sujet présentent de
nombreuses lacunes et cette question demande a étre mieux étudiée.

Cette question est d’ailleurs centrale en termes d’ajustement. En effet, comme pour les
autres parents malades, trouver un équilibre entre ses besoins et ceux de I'enfant apparait
comme le grand défi des parents atteints de mucoviscidose, avec le dilemme de savoir ce gu’il
faut prioriser. Les méres et les parents d’enfants jeunes semblent plus facilement prioriser les
besoins de I'enfant, tandis que les peéres et les parents d’enfants plus agés priorisent plus
facilement leurs besoins. Les parents utilisent principalement des stratégies de coping
centrées sur le probleme, notamment la planification et I'organisation des traitements et de la
vie familiale, ainsi que la communication au sujet de la maladie. Des stratégies de coping
centrées sur les émotions sont aussi utilisées (optimisme, espoir, focus sur le présent,
humour). Le soutien social joue un role trés important et est principalement apporté par les
conjoint.e.s. Les grands-parents et les amis sont régulierement mentionnés dans ce role. La
revue ne reléve pas de difficultés concernant la notion de dépendance mentionnée par les
parents épileptiques, dyalisés ou atteints de troubles neuromusculaires.

Le role des professionnel.le.s de santé, apparait comme une donnée importante
d’ajustement. Les profesionnel.le.s jouent d’abord un réle dans la prise de décision de devenir
parent, et ils.elles sont la plupart du temps décrit.e.s comme soutenant.e.s dans cette étape.
Néanmoins les parents rapportent un manque de soutien ou d’information pour préparer
I'arrivée de I'enfant, et, une fois I'enfant arrivé, pour gérer les contraintes de la maladie en
méme temps que celles de I'enfant. Un manque de formation a la question de la parentalité
est rapporté, ainsi que des besoins d’accompagnement, d’information et de mise en réseau
avec d’autres parents. En cela, la mucoviscidose semble engendrer les mémes besoins et
attentes que les autres maladies. La question de la fin de vie en lien avec la parentalité doit
également faire partie des points a prendre en compte par les professionnel.le.s. Les quelques
parents la mentionnant, font état d’un grand besoin de soutien a ce sujet.

Enfin, une notion d’urgence et de pression temporelle colore I'ensemble des études, a

I'image de ce que nous avons vu pour les parents cardiaques. En racontant comment ils.elles

156



sont devenu.e.s parents, les patient.e.s évoquent I'urgence qu’ils.elles ont ressenti a concevoir
et leur peur que tout s‘arréte trop vite (pour elles.eux ou I'enfant) pendant la grossesse. Les
parents rapportent de plus une sensation constante de manque de temps pour répondre aux
contraintes de la maladie et/ou pour s’occuper de I'enfant, auquel s’ajoute la pression de la
courte espérance de vie.

Malgré ces cinq thémes permettant de brosser un premier tableau de I'expérience des
parents atteints de mucoviscidose et I'impact de la parentalité sur leur santé, notre revue
révele des résultats contradictoires, le manque de données quantitatives a certains niveaux et
les problématiques méthodologiques ne permettant pas la généralisation. Elle invite donc a
prendre les résultats avec précaution et a conduire de nouvelles études pour les vérifier,
préciser ou réfuter, notamment avec des études multicentriques, et des échantillons variés de
patient.e.s parents, qui arrétent d’exclure les patient.e.s greffé.es pulmonaires. Elle invite a
étudier conjoint.e.s et enfants pour une compréhension plus holistique de la problématique

et a conduire une revue de littérature faisant le lien entre la grossesse et la parentalité.

3) Revue des derniers articles parus depuis la publication de I'article 1

Depuis cette revue, quelques articles ont été publiés sur ce sujet ou sur la question de
la prise de décision de devenir parent. Nous avons inclus ceux sur la prise de décision dans la
partie B. « Mucoviscidose et acces a la parentalité ». Une revue du paysage actuel sur la
guestion de la reproduction et de la parentalité a également été rédigée (Jain et al., 2023),
rassemblant les données proposées dans notre revue, celles de certains articles parus ensuite
et celles présentées sur la question de la fertilité et de la grossesse des patient.e.s. atteint.e.s
de mucoviscidose. Nous avons répertorié quatre articles portant véritablement sur la
parentalité des patient.e.s, dont deux issus d’études américaines (Stransky et al., 2023, 2024),
un sur l'analyse du registre des patient.e.s anglais (Kazmerski et al., 2022) et un issu d’une
étude brésilienne (Schenkel et al., 2024). Cette derniére étude étant présentée en portugais,
nous n’avons eu acces qu’‘au résumé. Celle-ci rapporte I'expérience de deux meres au travers
d’une étude qualitative de leur vécu. Malgré des débuts difficiles (infections en post-partum)
et des efforts émotionnels, ces patientes rapportent un sentiment d’accomplissement d’étre

meres et leur motivation a rester adhérentes au traitement. A I'image des parents rencontrés
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dans les études précédentes, elles se montrent résilientes face aux difficultés en s’appuyant
sur des stratégies d’ajustement actives et du soutien social.

L'étude quantitative sur la cohorte anglaise (Kazmerski et al., 2022), s’est intéressée a
I'impact a court termes de la parentalité sur certains indicateurs de santé des patient.e.s. En
comparant I'état des patient.e.s un an avant la naissance/arrivée de leur enfant et un an apres,
les autrices ont observé des dégradations significatives de leur état de santé (baisse du VEMS,
baisse de I'IMC (plus marquée chez les méres que les péres) et augmentation des
exacerbations pulmonaires), dégradations atténuées chez les patient.e.s sous modulateurs.
Les autrices appellent a des études prospectives sur le long-terme pour mieux évaluer cette
guestion de la santé chez les parents patient.e.s, notamment au vu des différences entre leurs
résultats et les précédents.

Les deux articles américains portent sur des études qualitatives conduites par la méme
équipe sur une période similaire, aupres de parents d’enfants de 10 ans ou moins. L'une
propose un protocole original avec l'utilisation de la méthodologie « PhotoVoice » sur 5
séances en groupe fermé (Stransky et al., 2023). Avec ce protocole, les participants sont invités
a prendre des photos entre les séances pour répondre a des questions thématiques, et a les
présenter a la séance suivante. La proactivité est encouragée et les photos sont un support a
I’échange. Trois sessions ont été conduites. A la fin des sessions, chaque groupe a choisi les
photos représentatives de son travail et a rédigé les themes qui ressortaient. A partir de ces
données, les chercheuses ont fait émerger 3 méta-themes : 1. I'importance de cultiver la joie
et les expériences positives, 2. trouver un équilibre entre ses besoins et ceux de I'enfant, grace
notamment a la créativité et la flexibilité, 3. il n’y a souvent pas de « bon » choix évident pour
déterminer comment prioriser les choses. Ces thémes rejoignent ce qui a été rapporté dans
les précédentes études qualitatives.

Le deuxieme article rapporte l'analyse thématique de contenus d’entretiens semi-
directifs auprés de 21 meres et 16 péeres, pour explorer le processus de prise de décision de
devenir parent, I'ajustement a la parentalité, I'impact de la maladie sur la parentalité et
I'impact de la parentalité sur la maladie et I'adhérence (Stransky et al., 2024). Les résultats
rejoignent ceux des études qualitatives précédentes, et apportent de nombreuses précisions.
Ainsi, les autrices détaillent (entre autres) la facon dont les responsabilités parentales rentrent
en conflit avec la maladie et imposent au patient.e.s d’étre multitache, l'allegement de ces

conflits grace a la délégation de certaines taches parentales a d’autres, les techniques utilisées
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pour diminuer leur risque de contamination via les microbes de leurs enfants et I'importance
des attentes des patient.e.s envers les équipes médicales en termes de soutien et
d’accompagnement au sujet de la parentalité. Cette étude confirme enfin le besoin, de plus en

plus souvent exprimé, de pouvoir échanger avec d’autres parents malades.

Ces nouvelles études qualitatives viennent compléter les connaissances actuelles sur
I'expérience des parents atteint.e.s de mucoviscidose en rajoutant les spécificités liées au pays
des patients (Etats-Unis et Brésil). Enfin, une des études américaines a inclus deux patient.e.s
transplanté.e.s pulmonaire, et les deux études américaines ont inclus de nombreux.ses

patient.e.s sous modulateurs.
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PARTIE EMPIRIQUE

ETUDES MUCOPAR ET
MUCOKIDS

PROTOCOLES, ARTICLES ET SYNTHESES



A.Contexte et protocole de recherche

I. Contexte de la recherche

Pendant sa pratique cliniqgue de pneumologue au CRCM de I’"h6pital Cochin a Paris, le
Dr Hubert a été amenée a suivre plusieurs patient.e.s qui étaient ou sont devenu.e.s parents
et a rencontrer certains de leurs enfants pour répondre a leurs questions et expliquer ce
gu’était la maladie de leur parent. Cette expérience clinique I'a amenée a participer a des
études évaluant la santé des patients devenus péres a partir des données du registre francais
(Duguépéroux et al., 2006) et I'impact des grossesses chez les patient.e.s francaises (Girault et
al., 2016). En partenariat avec Dominique Grenet, une pneumologue de I'hopital Foch, elle a
ensuite sollicité I'appui de Cécile Flahault, psychologue et maitresse de conférences habilitée
a diriger des recherches, pour conduire une étude qualitative qui s’intéresserait aux enfants
des patient.e.s, notamment via des groupes. La psychologue Anne Jacob a ensuite été chargée
de mener I'étude.

Au vu de la littérature, notamment le manque de données, les résultats parfois
contradictoires, I'absence d’études qualitatives en France, le manque d’inclusions de certaines
catégories de patient.e.s e et des autres membres de la famille, il a des le départ été question
de développer un protocole purement exploratoire. A I'image des protocoles proposés dans
les récentes études qualitatives américaines, nous avons pensé le nétre pour pouvoir récolter
un maximum de données sur I'expérience des parents malades, en incluant des patient.e.s
avec tous types d’atteintes, notamment des patient.e.s greffé.e.s pulmonaire.

De plus, les psychologues ont rapidement argumenté en faveur d’'une étude qui
s’intéresserait d’abord aux parents, puis aux enfants. Nous avons divisé notre étude en deux
volets : un pour les parents malades, et un pour les enfants, avec dans les deux cas des
modalités de recrutement et d’analyse similaire : utilisation de focus groupes autant que
possible et d’entretiens pour les enfants les plus jeunes, dont les contenus feraient I'objet
d’une analyse thématique de contenu. Les échanges sur le design du protocole nous ont
amené a lui donner une certaine flexibilité, pour pouvoir proposer un entretien a celles et ceux
qui refuseraient de participer a un groupe. Afin de proposer une compréhension plus globale

de notre problématique, nous avons également souhaité donner la parole aux conjoint.e.s.
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Nous avons ainsi décidé de les inviter a participer a la modalité de rencontre des adultes en
focus groupes.

Nous avons démarré I'étude par le volet adultes appelé MucoPar, puis deux ans apres,
nous avons débuté le volet a destination des enfants ayant un parent malade (enfants majeurs
ou mineurs), que nous avons appelé MucoKids.

Au niveau éthique, les deux volets font partie d’une seule étude, le volet MucoKids
étant une extension de I'étude MucoPar. Nous avons cependant enregistré les deux protocoles
distinctement sur ClinicalTrials. Pour plus de simplicité, nous en parlerons dans ce manuscrit

comme deux études distinctes.

Il. Présentation synthétisée des protocoles des études

Afin d’introduire notre travail sans étre redondantes avec les articles qui présentent
nos protocoles de facon détaillée, voici une présentation globale et synthétisée de notre
recherche. Les deux protocoles étant similaires, une présentation commune aux deux études

est proposée, relevant les spécificités de chacune.

1) Objectifs des études

Obijectif principal : Explorer et recueillir les perceptions, attentes et besoins :

- Des parents atteints de mucoviscidose et de leurs conjoint.e.s pour I'étude MucoPar
- Des enfants ayant un parent atteint de mucoviscidose pour I'étude MucoKids.

Objectif secondaire : Développer des interventions et/ou des outils médico-psycho-sociaux

pour accompagner patient.e.s et famille.

2) Outils : méthodes de rencontre des participant.e.s et méthodes d’analyse

Afin de répondre a notre objectif principal d’exploration, nous avons cong¢u une
méthodologie entierement qualitative basée sur la conduite de focus groupes et d’entretiens

individuels, dont les contenus ont fait I'objet d’analyses thématiques de contenus.
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a) Méthodes de rencontre des participant.e.s

Les focus groupes

Le focus groupe est un outil sociologique apparu vers la fin de la seconde guerre
mondiale, dont l'utilisation connait une popularité croissante et ce, dans de nombreux
domaines d’application (Stewart & Shamdasani, 2014). Dans le domaine de la psychologie, la
création de ces groupes est portée par la promotion de l'interaction entre les individus, la
spontanéité de leur discours et, dans le cadre clinique, un traitement thérapeutique facilité
par le cadre groupal. Ainsi en psychologie, le focus groupe est conduit par un professionnel
formé a la clinique et il y a une préférence pour une menée de groupe indirecte, centrée plus
sur le discours des participants que sur I'évaluation des tiches comme c’est le cas dans
I'approche sociologique (Stewart & Shamdasani, 2014). Quels que soient leur domaine
d’application, les focus groupes ont une base théorique commune qui, selon Steward et

Shamdasani (2014), reposent sur quatre critéeres normatifs: 1. Une recherche

centrée/focalisée sur une situation concréte (conditions psychologiques communes, besoins,

expérience de populations marginalisées etc.); 2. Linteraction de groupe qui impacte les

individus au niveau de leurs perceptions, leur gestion de lI'information et leurs prises de
décision, et permet aux chercheur.se.s d’observer comment et pourquoi les participant.e.s

acceptent ou rejettent certaines idées. 3. Lexploration en profondeur, permise par un guide

d’entretien avec seulement quelques questions peu précises et trés ouvertes, ayant pour but

de favoriser les échanges et explorer un sujet en profondeur. 4. Un entretien humaniste : dans

la lignée de I'approche centrée sur la personne de Carl Rogers, les focus groupes prénent
I'empathie, 'ouverture d’esprit, I'écoute active et toutes autres techniques d’interaction qui
permettent de donner la parole aux participant.e.s.

Cet outil peut étre utilisé a n’importe quel moment d’une étude, et présente de grands
intéréts en début d’étude et pour les études exploratoires, notamment sur les sujets ou il existe
peu de données, ce qui en faisait un outil de premier choix pour nos études. Cette méthode,
qui permet de récolter une grande quantité de données rapidement, a surtout I'avantage
d’offrir un cadre ou les participant.e.s peuvent répondre aux questions des chercheur.se.s avec
leurs propres mots et en utilisant leurs propres modeéles de catégorisation ou d’associations
perceptives. Ainsi, les focus groupes permettent d’obtenir des données d’une grande richesse,
et s'averent particulierement pertinents dans des études comme les nétres, car ils permettent

de récolter dans un milieu non écologique, des données relativement proches de celles qui
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seraient émises dans un milieu naturel. Pour toutes ces raisons, nous avons pensé notre
protocole autour des focus groupes, et invité les patient.e.s a participer en premier lieu a de
tels groupes. Nous avons néanmoins voulu permettre la participation des patient.e.s ayant des
contrindications médicales*®® a participer en groupe, et celles et ceux ne souhaitant pas

participer en groupe. Ainsi, nous avons également proposé des entretiens individuels.

Les entretiens individuels semi-directifs

Cette méthode, tres fréquemment utilisée dans les études qualitatives, a pour objectif
de rendre compte de la perception et du sens que rapporte un.e participant.e d’un
phénoméne donné. Il impliqgue une interaction conversationnelle, dans laquelle
I'intervieweur.se est amené.e a poser des questions ouvertes. Il se distingue des
guestionnaires ou des interrogatoires en permettant aux participant.e.s de s’exprimer et
développer leur argumentaire sans inférence. Pour cela, la personne menant I'entretien peut
étre amenée a poser des questions dont elle a déja la réponse, « I'absence de réponse ou la
maniere de répondre étant des informations utiles a collecter » (Imbert, 2010, p.25). Afin
d’obtenir un discours authentique, il est primordial que I'intervieweur.se soit « a I'écoute,
attentif, patient, et curieux de I'’Autre, de son histoire, afin d’entrer dans son univers de sens
pour le décrypter ensuite tout en gardant la « juste distance » (Imbert, 2010, p.25). Cette
méthode implique une attitude rigoureuse en amont et pendant l'entretien, afin que le
positionnement et la démarche de I'étude soit clairs (objectifs de 'enquéte précisés, question
de recherche et méthode bien définies, matériel, durée, etc.) et de minimiser les biais (liés au
dispositif et au contexte de I'étude, la situation sociale du.de la chercheur.se et des
participant.e.s, etc.) (Imbert, 2010). La personne menant I'entretien peut dans ce contexte
s’appuyer sur des notices d’information, des documents de consentement éclairé et un temps
de présentation de I'étude en début d’entretien.

Dans le cadre de nos études, les entretiens et les groupes présentaient des trames
communes. Les trames de MucoPar sont présentées dans ce chapitre (Partie B. — I. Articles 2
et 3 — 1) Article 2 — Résultats des entretiens MucoPar), et celle de MucoKids dans le chapitre

suivant (Partie C. — Il. Méthode — 2) Design de I'étude). Tout en gardant la structure de base, la

40 Contrindication médicale aux groupes : les patient.e.s ayant certaines colonisations bactériennes
respiratoires doivent éviter d’étre en contact avec d’autres patient.e.s non contaminé.e.s. La contamination a
certains germes contrindique directement la participation en groupe, mais des groupes avec des patient.e.s
tou.te.s contaminé.e.s par le méme germe (ex : pseudomonas) peuvent également avoir lieu.
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trame du guide de I'étude MucoKids a été adaptée aux tranches d’age des enfants rencontrés.

b) Méthodes d’analyse

Nous avons choisi d’analyser nos données grace a la méthode de I'analyse thématique
car c’est une méthode inductive qui permet de faire émerger les thématiques les plus
représentatives des échanges, les plus partagées mais aussi de décrire les différences et
similitudes (Boyatzis, 1998 ; Miles & Huberman, 2003). L'émergence de telles thématiques
permet d’obtenir une représentativité du discours basée sur la diversité des perceptions du
phénoméne étudié, tel que recommandé dans les méthodes d’analyses qualitatives
scientifiques (Smith, 2015), ce que nous recherchions dans cette étude exploratoire. De plus,
cette méthode permettait de répondre a notre objectif principal de documenter I'expérience
de I'ensemble des participant.e.s d’échantillons conséquents (prévision de 50 patient.e.s et 25
enfants), ce que d’autres méthodes d’analyse qualitative ne nous auraient pas permis de faire
car limitées a des échantillons plus petits. Cette méthode paraissait ainsi particulierement
indiquée pour notre travail, et afin d’améliorer I'objectivité des analyses et de s’assurer de leur
stabilité, nous avons choisi de soumettre au moins 30% des corpus a une double cotation.

La méthode d’analyse phénoménologique interprétative (IPA) (Smith, Flowers & Larkin,
2009) n’a pas été utilisée dans les travaux présentés dans ce manuscrit. Cependant, il a été
pensé lors de la rédaction du protocole que cette méthode pourrait étre utilisée dans un
second temps sur certaines parties de nos corpus pouvant s’y préter. En effet, I'IPA est concue
pour comprendre le systeme complexe de significations attaché a un phénomeéne unique,
subjectif, et éminemment intime. Par I'IPA, on cherche a accéder, a travers I'analyse du
discours, aux interconnections entre l'expérience inscrite corporellement, les réactions
émotionnelles, la construction de significations et enfin le partage oral ou écrit de cette
expérience (Smith, 1996). La visée de I'lPA n’est pas d’élaborer des lois générales, mais de
rester attentif aux subtilités de I'expérience vécue, dans sa diversité et sa complexité. La
rigueur scientifique de I'IPA est assurée par la procédure standardisée qu’elle observe (Smith,
2004, Smith & Osborn, 2007) et cette méthode se révéle particulierement adaptée pour
investiguer I'expérience d’événements difficiles et notamment du deuil. Ainsi, cette méthode
sera potentiellement utilisée a postériori de ce travail de thése, notamment sur certains

contenus de I'étude de MucoKids.
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3) Protocoles synthétisés

Les Tableaux 9, 10, 11, 12 et 13 présentent les informations principales des deux
protocoles en termes de criteres d’inclusion, de méthode de recrutement et de rencontre,

d’échantillon et d’analyse de données.

a) Criteres d’inclusion et de non inclusion (Tableau 9)

Tableau 9.

Critéres d’inclusion et non inclusion des participant.e.s aux études MucoPar et MucoKids

MucoPar MucoKids
- Patient.e.s majeur.e.s, suivi.e.s dans - Enfants (6 ans minimum) de
les CRCM de Cochin ou de Foch, patient.e.s majeur.e.s suivi.e.s
parent d’au moins un enfant dans les CRCM de Cochin ou de
Personnes éligibles - Conjoint.e.s majeur.e.s, vivant Foch ayant accepté que leur(s)
actuellement avec le.la patient.e enfant(s) participe(nt) a I’étude

participant.e, parent ou non des
enfants du/de la patient.e
- Bonnes capacités d’expression orale en francais
- Sans trouble psychiatrique diagnostiqué (état limite, bipolarité et autres
Criteres d’inclusion troubles psychotiques)
Sans maladie somatique grave en cours (hors maladies liées a la mucoviscidose
pour les patient.e.s) ou de maladie chronique en phase aigiie

b) Modalités et logistiques des rencontres de participant.e.s (Tableaux 10 et 11)

Tableau 10.

Information et consentement des participant.e.s

MucoPar MucoKids
- Contact par mail de tou.te.s les - Contact par mail de tout.e.s les patient.e.s
patient.e.s éligibles. avec enfants éligibles.
- Envoi de notices d’information aux - Envoi de notices d’information aux

. . patient.e.s intéressé.e.s (une notice parents acceptant la participation de leur
Mode d’information ) ) )
pour les patient.e.s, et une notice enfant (une notice pour les parents, une
pour les conjoint.e.s). (Annexes 1 et notice pour les enfants (différentes
2) notices en fonction de I'age de I’enfant).

(Annexes 3, 4, 5, et 6)

Consentement oral redemandé a tou.te.s les participant.e.s avant le groupe ou

I’entretien
Consentement . i )
Acceptation des deux parents pré-requise

pour participation des enfants mineurs.
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Tableau 11.

Modalités des rencontres avec les participant.e.s

MucoPar

MucoKids

Modalité de
recrutement et
d’organisation

Focus de la rencontre

Groupes

Lieu de la
rencontre

Modalité de
recrutement et
d’organisation
de la rencontre

Entretiens
Lieu de la
rencontre

Patient.e.s sans contrindication
médicale a participer a un groupe
(germes*)

Participation avec ou sans
conjoint.e (volontariat)
Répartition selon les germes*, le
statut de greffé.e pulmonaire ou
non et les disponibilités

Dans les CRCM avant mars 2020
Puis, en visio exclusivement suite
a la pandémie de COVID-19 et
autorisation éthique.

Patient.e.s avec contrindication
médicale pour participer a un
groupe ou ayant refusé de
participer en groupe

Dans les CRCM

Puis, exclusivement en visio
apres la pandémie de COVID-19
et autorisation éthique.

Participant.e.s majeur.e.s et
adolescent.e.s.

Répartition en tranches d’age et
selon les disponibilités

En visio (protocole ajusté suite a la
pandémie de COVID-19)

Enfants de plus de 13 ans ayant
refusé de participer en groupe
Enfant de moins de 13 ans seul ou
avec sa fratrie si écart d’age > 4 ans
A domicile

En visio

Dans les CRCM (ne s’est jamais fait)

Note. *Cf : note de bas de page 39, « Contrindication médicale aux groupes » (p.164)

c) Echantillons (Tableau 12)

Tableau 12.

Description résumée des échantillons

MucoPar MucoKids
. 52 patient.e.s
Nombre de participant.e.s o 27 enfants
11 conjoint.e.s
Patient.e.s:212et13 3 219
Sexes ..
Conjoint.e.s:5%et6d 6J

Age des participant.e.s
(moyenne ; min-max)

Nombre de participant.e.s ou
parents de participant.e.s avec
une greffe pulmonaire

Nombres de groupes et
d’entretiens conduits

Participant.e.s : 44 ans ; 31-64
Conjoint.e.s : 42,2 ans ; 29-69

15

9 focus groupes

(dont 2 groupes de patient.e.s
greffé.e.s)
(34 patient.e.s + 11 conjoint.es)

18 entretiens individuels

15, 4 ans ; 6-38

2 focus groupes
(6 adultes + 3 adolescent.e.s)

2 entretiens de fratrie
(3 enfants + 2 enfants)

13 entretiens individuels
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d) Analyses et production (Tableau 13)

Tableau 13.

Types d’analyses réalisées par études, articles et communication pour chaque étude

MucoPar

MucoKids

Récolte des données

Deux analyses thématiques de

contenu distinctes :
Analyse des données
- Une pour les focus groupes

- Une pour les entretiens

- Un article publié présentant la
méthode générale de MucoPar et
les résultats de I'analyse des
entretiens

Production - Un article soumis (a resoumettre)
renvoyant au précédent pour la
méthode, avec les résultats de
I"analyse des focus groupes

- Communications orales et
écrites*

Contenus enregistrés en audio et retranscrits sur Word. *

Analyse thématique de contenu
pour I'ensemble du corpus (focus
groupes, entretiens individuels et
de fratrie)

- Un article en cours d’écriture
(Méthode et résultats rédigés)
- Communications orales**

Note. * Sélection de contenus retranscrits en annexes (Annexes de 8 a 16)

** Communications listées dans le portefolio p. 348

e) Financements et autorisations éthiques

Le projet a été porté par I’'Unité de Recherche Clinique (URC) de Paris centre — Necker

enfants malades de I'APHP, et a été financé par l'association Grégory Lemarchal. Les deux

études ont recu la validation éthique du Comité d’Evaluation des Protocoles de Recherche

Observationnelle (CEPRO) de la Société de Pneumologie de Langue Frangaise (SPLF), en juillet

2019 pour MucoPar et en janvier 2021 pour MucoKids.
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B.Résultats de I'étude MucoPar

I. Articles 2 et 3 — Résultats de I'étude MucoPar

Lorsque nous avons congu le protocole, nous envisagions de présenter les résultats de
MucoPar en deux articles pour distinguer les résultats des groupes et des entretiens, car nous
attendions un grand nombre de participant.e.s. La taille de notre corpus nous a largement
conforté dans ce choix, le nombre de groupes d’un c6té et le nombre d’entretiens de I'autre
nous permettant d’avoir suffisamment de contenu pour faire deux analyses thématiques
distinctes. En revanche, ces résultats sont étroitement liés. Il nous apparait ainsi plus pertinent
dans ce travail de thése de présenter les deux articles I'un a la suite de l'autre et de proposer
une synthese générale de I'ensemble des résultats de MucoPar.

Le premier article porte sur les entretiens. Larticle a été publié en ligne en janvier 2025
dans Journal of Health Psychology. Nous avons choisi cette revue pour I'intérét qu’elle porte a
toutes les études en psychologie de la santé et la possibilité qu’elle offre aux auteur.rice.s de
publier de longs articles. L'article est présenté ici dans la version PDF disponible en ligne au
moment du rendu de cette these. Le fichier supplémentaire « Theme 6 : The Spouse »,
mentionné dans l'article, est présenté a la suite de l'article.

Le deuxiéme article porte sur les groupes. Il a été rédigé en 2024 et a été soumis a la
fin de la méme année a la revue Health Psychology. Nous avons choisi cette revue prestigieuse
en psychologie de la santé, car elle présente des études adressant des thématiques a
I'interface de la psychologie, de la santé et du bien-étre. Notre étude nous paraissait rentrer
dans ce scope. De plus, comme la précédente, elle nous permettait de pouvoir de soumettre
un long article et de proposer ainsi une version compléte de nos résultats. Malheureusement
cette revue recoit plus d’articles qu’elle ne peut en publier, et notre article n’a pas été retenu
pour étre reviewé. Il sera soumis dans une autre revue dans le courant de I'été 2025. Il est
aujourd’hui présenté dans la version PDF « dratf », générée lors de la soumission de l'article

sur le site de la revue Health Psychology.
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1) Article 2 — Résultats des entretiens de MucoPar

FulHength reports i
jourmal of Health Psychology
. . . I-18
Exploring the lived experiences of © Th Authors) 2025
L - - - - reuse gu nes:
parents living with cystic fibrosis: sagspub.comljournals-permissions
. K DO 10 1177/13591053241 307874
A qualitative study founth ssgapuh combicmatiy
> Sage

Anne ]acob' , Dominique Hubert?, Cléa Brain',

Dominique Grenet® and Cécile Flahault

Abstract

L,4,5

Because of the lengthening of their life-expectancy, more people with cystic fibrosis (CF) now pursue parent-
hood. To explore the experience of parenting while having CF, 18 French parents with CF were interviewed
{including 12 mothers and 9 participants with a lung transplant). A thematic analysis of the interview tran-
scripts was conducted. Within the domain of parenthood, seven themes were found: journey to
Parenthood; Experience of Parenthood; Daily Life; Administrative and Financial Aspects; Interaction of CF
with Children’s Lives; The Spouse; The Children. This paper documents the positive aspects of parenthood,
and the logistical and emotional challenges faced by participants and how they adjust to them. Notably, this
paper highlights the struggle of most participants to become parents, the sensitive period of lung transplant
surgery for the family, what children are told about CF, and how children’s lives are coloured by a sense of

normality and worries for their sick parent.

Keywords

adules, cystic fibrosis, lived experience, parenthood, qualitative study

Cystic fibrosis (CF) is a common life-limiting
genetic disease caused by mutations of a gene
that encodes the CFTR (cystic fibrosis transmem-
brane conductance regulator) protein (Grase-
mann and Ratjen, 2023). Functional failure of the
CFTR results in mucus retention, chronic lung
infection and progressive respiratory impairment.
Important comorbidities occur in the pancreas
(pancreatic insufficiency, diabetes), liver (hepatic
cirrhosis) and wvas deferens  (infertility).
Consequently, patients’ lives are governed by
demanding treatments (physiotherapy, nutritional
and enzymatic supplements and/or antibiotic
courses) and numerous constraints (frequent clin-
ical wvisits, hospitalisations and sometimes the

need for a lung transplant). In recent decades, the
life expectancy of patients with CF has improved
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dramatically; in France this now exceeds
65 years (Burgel et al., 2023), while the median
predicted survival age for babies born between
2018 and 2022 is 56.6 years in the US (Cystic
Fibrosis Foundation, 2023) and 60.6 years in
Australia (Ahemn et al., 2024). Consequently, the
number of people with CF who reach adulthood
is increasing rapidly, accounting in 2022 for 52%
of patients in Europe (Zolin et al., 2024), 58.2%
in Australia (Ahern et al., 2024), 59.4% in the
US (Cystic Fibrosis Foundation, 2023) and
62.5% in France (Vaincre la Mucoviscidose,
2023). The recent generalisation of modulators,
particularly Elexacaftor/Tezacaflor/Ivacafior, has
accelerated the increase (Grasemann and Ratjen,
2023) and brought many improvements in the
quality of life of people with CF (Keyte et al,,
2023; Page et al., 2022). Hence, adults with CF
now commonly seek and experience a more *nor-
mal’ life, in which they may study, work and
have children (Higham et al., 2013; Page et al,,
2022).

Parenthood is known to be both a very
meaningful and challenging experience that
brings about many changes in a parent’s indi-
vidual identity, emotions, cognitions, beha-
viours and needs, and in the couple’s quality of
life (Doss et al, 2009; Nystrém and Ohrling,
2004; Umberson and Gove, 1989). However,
parents with a chronic illness may face addi-
tional difficulties resulting from their condition.
Studies report psychological, emotional, cogni-
tive and physical issues, as well as other nega-
tive outcomes affecting the well-being of
families, including fatigue, pain, having less
time to spend with the children, loss of capac-
ity, stigmatisation or houschold accidents
(Candilis-Huisman et al., 2017; Vallido et al.,
2010). Nevertheless, reviews specify that every
disease has a specific way of interacting with
parenthood. Parenthood is a complex and chal-
lenging situation for parents with CF. A sys-
tematic review (Jacob et al, 2021) identified
fewer than 15 studies on parenthood with CF
and only a few papers have been produced
since (i.e. Kazmerski et al, 2022a, 2022b;

Stransky et al., 2023). The review describes dif-
ficulties and needs regarding parents’ health,
adherence to and prioritisation of treatments,
coping strategies and interactions with health-
care teams. However, the review also highlights
the strong positive emotional outcomes of par-
enthood and participants’ molivation to remain
as healthy as possible. It concludes that there is
a need to study the entire population of parents
with CF, without compartmentalising them on
their physical condition.

Therefore, we designed an explorative and
qualitative bi-centric study called MucoPar.
Using individual interviews and focus groups,
the study aimed to explore the perceptions,
experiences and needs of French people with
CF who have children, with two separated anal-
ysis (one for the interviews, and one for the
focus groups). This paper aims to present a
descriptive synthesis of the interviews’ analysis
and to document the lived parenting experience
of interviews’ participants. The focus groups’
analysis is the subject of another paper.

Methods
General MucoPar design

To collect as much information as possible, we
created a similar semi-directive interview guide
for the focus groups and interviews, with only
a few broad questions. The questions were dis-
cussed and agreed upon by the researchers.
Because the participants were informed of our
research goal in advance, the meetings began
with a presentation and a broad question that
did not mention parenthood. This was to allow
participants to give as many subjective
responses as possible while avoiding a quick
saturation effect. Avoiding the parenthood topic
also allowed participants to spontaneously
articulate information on CF and parenthood,
and diminished the risk of social desirability
bias, which could be an issue when discussing
parenthood. Subsequent, questions about par-
enthood were meant to redirect participants to
the topic, and help them develop what they had
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specified previously. Thus, participants were
first asked to introduce themselves and their
family, and then asked to answer three
questions':

- “What is it like being an adult with a chronic
disease, CF, since childhood (or since you
have been diagnosed)?”

- ‘In your experience, what is it like being a
parent?’

- ‘In your experience, what is il like being a
parent with CF?

When answering, the participants were
encouraged to give specific details; this was to
improve the interviewer’s understanding and to
collect in-depth data on parenthood-related
topics.

Due to the brevity and openness of our inter-
view/focus group guide, we did not conduct a
pre-test. However, afier the second interview,
we added a concluding question (for both the
individual interviews and the focus groups).
This asked if participants had anything to add
regarding parenthood with CF that the health
professionals should be aware of.

Recruitment of participants

The study included people with CF who were
identified as parents and attended one of two
adult CF Centres in Paris region, France. We
expected that 50 participants would allow our
resulls to be generalised. Eligible participants
had to be 18 years old or older, speak fluent
French and not suffer from a psychotic disorder
or medical condition unrelated to CF.

All eligible participants were informed of
the study by email, after most of them had been
informed by their CF physician (D.H. and
D.G.) during clinical visits. Initially, partici-
panis were invited to attend a focus group with
or without their spouse but were offered an
individual interview if they were reluctant to
participate in a focus group. Participants with
specific lung bacterial colonisation that

contraindicated meeting with other persons
with CF were only asked to participate in indi-
vidual interviews.

From a list of 232 patients with CF who had
children, 53 were not contacted because they
were nol eligible, had not attended a CF Centre
for more than a year, or their health was too
poor. Of the resulting 179 persons who were
contacted, 82 did not reply, 18 refused to partic-
ipate (for health reasons, lack of time, wished
to avoid hospitals or lack of interest), 27 agreed
to participate but were unable to attend a focus
group or an interview. This left 52 participants
in the study, and 18 who attended an individual
interview.

Five in-person interviews took place in CF
Centres from October 2019 to March 2020.
During and afier the COVID-19 lockdown, the
interviews were held online in March, April,
November and December 2020. The interviews
lasted between 28 and 97 minutes, with a mean
of 50 minutes.

Characteristics of interview participants

The 18 interview participants (12 females and 6
males) were aged from 28 to 65 years old
(mean age = 43.7). All except for one partici-
pant, who was in the process of divorce, were
married or in a civil/de facto union. A third of
participants were from the Paris region, others
were from other regions of France and one was
living abroad. Two-thirds of the participants
had at least an undergraduate degree (five of
these had a Master’s degree), while the other
third had upper secondary education or lower.
Most of the participants were working (four
full-time and eight part-time), three were stay-
at-home parents, two were no longer working
for medical reasons and one was retired.

In total, the participants had 24 children aged
from 2.5 to 38 years old (mean 13.7). On aver-
age, the participants had 1.3 children; more pre-
cisely, only three participants had two children
and one had four. The children were mostly
born via spontanecous pregnancies, although
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Table I. Interview participants’ medical characteristics at the time of interview.

Medical characteristics Mean Minimum—Maximum
Body mass index (BMI) in kg/m® 21.2 18.2-29.4

Age at CF diagnosis in years 78 0.5-59
Percentage predicted of forced expiratory volume in | second (FEVI)* 76 35-113
MNumber of participants (total n = 18) n %

With a lung transplant 9 50

With diabetes 7 39

With pancreatic insufficiency 15 a3

With = | IV antibiotic course during the previous year 9 50

*FEV|: Measure of the participants’ breathing capacities.

seven were through assisted reproductive tech-
nology (ART). Seven children were adopted.

Half of the sample had a lung transplant. The
medical characteristics of the interview partici-
pants are described in Table 1.

General data collection and analysis

Demographic and clinical data were collected
by D.H., AJ. and D.G. from the pariicipanis’
medical files.

The focus groups and individual interviews
were all conducted by the same female
researcher (A.L), in the CF Centres or online
via the secure Zoom account of Université
Paris Cité. The researcher, who presented her-
self as a clinical psychologist and a PhD stu-
dent, had never met with the participants
before. No notes were taken during the focus
groups or interviews; they were all audio-
recorded and transcribed.

The focus groups and interviews data were
analysed separately. As many participants were
included in both conditions, the distinction
allowed a more in-depth analysis and a richer
presentation of the results for each condition.
Furthermore, the distinction allowed us to high-
light the peculiarities of each condition, espe-
cially as the focus groups also included spouses
and individual interactions are known to impact
the results (Stewart and Shamdasani, 2014).
Hence, two separate inductive thematic

analyses were conducted using a six step pro-
cess and a realist epistemology to provide a rich
description of the data (Braun and Clarke,
2006).

Andlysis of the individual interviews

Al least a third of the content was to be coded
by two different researchers — A.J. on NVivo,
Version Release 1.6.1 (1137), and C.B. on
Excel, Windows 10 — to compare the obtained
thematic grids. Thus, seven interviews (38% of
the interview sample and 42% of the tran-
scribed content) were compared.

Because the participants had CF, it was
expected that the disease would impregnate the
transcripts. Hence, the researchers defined that
verbatim transcripts referring to the disease
alone, and not to parenthood or the participants’
children, would be separated. This led to the
emergence of threc domains: Personal History
and Presentation, The Disease and Parenthood.
Verbatim transcripts in the parenthood domain
were then compared and discussed (from gen-
eral domains to specific sub-themes) until a con-
sensus was reached for each one. Within the
parenthood domain, themes were based on a
semantic classification (Braun and Clarke,
2006). As the themes were not equally distinct
on an explicit level, the researchers discussed
how to define them and focused on those that
would best highlight important aspects of
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participants’ discourse, rather than on the num-
ber of quotations per topic. A distinction was
made between the protagonists in the family.
Thus, parlicipants’ experience was articulated
around three principal themes: Journey to
Parenthood, Experience of Parenthood and
Daily life. What they reported about their
spouses or children had their own themes (two
themes for the children). A last theme was
debated and created: Administrative and
Financial Aspects. Even though this theme con-
cemed only three participants, the transcripts
revealed an interesting topic and were too spe-
cific to be classified within other themes. The
verbatim transcripts were then regrouped into
sub-themes following the same logic. Some pat-
terns appeared semantically obvious to the
researchers, while others were discussed to gen-
erate the most relevant presentation of the
discourse.

Afier a consensus was reached for the

double-coded interviews, the assessment of

the remaining interviews was conducted by
C.B. and supervised by A.J. and C.F, the
PhD supervisor. After completion of the cod-
ing, the transcripts (the datasel, coded extract
of data and resulting interpretations) were
repeatedly re-examined to achieve the best
thematic grid. In terms of saturation, no new
themes appeared after the coding of the six
first interviews.

Ethical considerations

The study was approved in July 2019 by the
Société de Pneumologie de Langue Frangaise
(reference: CEPRO 2019-014). All participants
received written information aboul the project
and provided verbal informed consent prior to
participation; following French regulations
regarding observational studies, no signed
agreement was requested. This study is regis-
tered within ClinicalTrials.gov under number
NCTO04133246.

The data (transcripts) of our study are not
publicly available because they contain

information that could compromise the research
participants’ privacy.

Rigour and transparency

We respected the COREQ (consolidated criteria
for reporting qualitative research) checklist
guidelines (Tong et al., 2007).

Al is a psychologist and PhD student in
psychology; she had clinical experience of par-
enthood topics and groups facilitation (thera-
peutic or focus groups), but had never worked
with people with CF before. C.B. was a
research intern in our health psychology labora-
tory throughout her Master’s degree in clinical
psychology. C.F. is a professor and PhD super-
visor with clinical and research experience in
psycho-oncology, who specialises in qualitative
studies.

Results

Within the domain of parenthood, seven themes
were revealed: 1. Journey to Parenthood, 2.
Experience of Parenthood, 3. Daily Life, 4.
Administrative and Financial Aspects, 5.
Interactions of CF with Children’s Lives, 6.
The spouse, 7. The Children. They are illu-
strated in Figure 1.

The theme “The Spouse’ is presented in the
Supplemental File. The theme “The Children’ is
not discussed in this paper as it reports on infor-
mation about the participants’ children (person-
alities, mental and physical health, activities,
etc.) that is not related to CF and is not relevant
to the aim of this paper.

To contextualise the illustrative quotations of
the themes, relevant information on the partici-
pants is presented in Table 2.

Theme I: Journey to Parenthood

All the participants mentioned this theme and
were very forthcoming on the subject. They all
explamed why and how they pursued
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Table 2. Information on the participants and their children.

Participants” pseudonym Age Lung Mumber of Sex” and age gruup" of
(years) transplant children the participants’ children

Adeline 28 x | 4 Toddler

Barbara 40 = 1 J Teenage

Benjamin 52 Yes | J Teenage

Claudia 32 Yes 1 % School-age

Elise 37 x 1 ¢} Preteen-age

Horence 39 x 2  Preteen -age + Y school-age

Fred 36 Yes 2 Y Y Toddlers

Giselle 64 Yes 1 c?.‘ Adult

Helene 33 Yes | & Toddler

Juliette 48 x | 2 Preteen-age

Kelly 29 Yes 1 ¥ School-age

Michelle 59 Yes | Y Adule

Paul &5 Yes 1 Y Adulc

Philippa 51 Yes 2 & o Adules

Sophie 42 ® 1 ¥ School-age

Theo 38 x 4 ¢ 9 9 Preteen-age + . Toddler

Viviane 50 ® 1 2 Adulc

Yoris 44 x 1 % Teenage

*Sex: P: girl, 4 boy.

"Age groups: toddlers: 05 years, school-age: 610 years, preteen-age: |0—12 years, teenage: 13—17 years, adults:

18 years and older.

Table 3. Quotations of the Journey to Parenthood' theme.

Sub-themes Quortations

Desire to Kelly: Initially, | did not want to have children. As a woman, | wanted a child, but

have a child because of CF, 1 did not really want to. But my husband absolutely wanted one [. . .] and
he finally convinced me.
Elise: | wanted to have my son while | was young and still well, because | didn’t know
what the future held for me.
Benjamin: It’s legitimate to think that it’s not worth it if I die in a year’s time. For the
child, it's not fair . . . 5o, yes, l‘t’saque.stfan that we've asked ourselves.

Different journeys S_opE’ [Daughter’s name] was conceived . . . how should | put it . . . without medical

to parenthood

Emotional experience
of the process

{]audla_Wehadmpfanahmdmthﬂmdncmrbefamthepmgrmnqr so it did not
happen like for a normal couple. It was something that was planned, and that was very
much medically assisted.

Paul: | met a woman who had recently had a baby. And we quickly decided . . . well, |
quickly realised | liked being part of a family. [. . .] So, the year after we got married, |
adopted her child.

Thea: This phase of becoming a parent was horrible, long and painful. it was a very
hard process . . . physically . . . morally . . . It wos difficult for me. Way more than the
disease itself. And had we mentioned to talk about it to the dociors, they would not have
understood.

Adeline [on insemination]: Even though | was glad to get medical help, it’s still a

journey, and a complicated one!

Fred: If you're Jucky enough to be in good health [. . .] go for it! But if you are not feeling
great, then honestly, having children is toe complicated, whether you're @ man or a
woman.
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parenthood, and most said how complicated the
path was for them. Illustrative quotations of this
theme are presented in Table 3.

Desire to have a child. Many participants spoke
about their strong desire to have at least one
child. For some, being too aware of their uncer-
tain future, the desire was urgent, whereas oth-
ers needed to feel confident they would live for
a while before pursuing parenthood. Two parti-
cipants said they initially did not desire to have
children, but were convinced by their partner.
Some expressed being happy with one child,
but having more than one child was a concern
for half’ of the participants. Some renounced
having more children, which made them feel
sad or guilty about their one child not having
siblings. Others had the chance to have a larger
family, and two mothers were carrying out pro-
cedures (for adoption or ART) to have their sec-
ond child.

Different journeys to parenthood. All the partici-
pants described how they became parents
(through spontaneous or assisted pregnancies
and/or adoption). They described everything
they needed to do before and during pregnancy,
such as appointments and treatments for ART
(assisted reproductive technology). The five
participants who adopted discussed their deci-
sion process. They decided on adoption
because: ART failed (two participants), their
partner was sterile (one parlicipant), one preg-
nancy was forbidden by doctors (one trans-
planted participant) and adoption of their
partner’s child (one male participant).

Emotional experience of the process. The partici-
pants talked a great deal about how they felt
during their journey to parenthood. Mos, espe-
cially those who went through ART and adop-
tion, described an ‘uphill battle’. They
explained the challenges of adoption and how
difficult, long, painful and sometimes

dehumanising the ART process had been for
them and/or their partner.

Finally, some participants gave recommen-
dations for people with CF who wished to pur-
sue parenthood, such as being sure they feel
well enough to endure the fatigue caused by
children.

Theme 2: Experience of Parenthood

Every participant contributed to this theme,
which provided the highest number of verbatim
transcripts. Hence it resulted in many sub-
themes that documents what it is like to be a
parent with CF, in terms of representations,
emotions, difficulties and impacts. Ilustrative
quotations are presented in Table 4.

Representations of parenthood. The participants
described common aspects that could be men-
tioned by any parent (positive aspects, difficul-
ties and responsibilities) as well as their specific
experience of parenthood while having CF.
Many participants explained how fortunate they
felt to be parents especially because some had
always been told they would die young.

Many pointed out that they only had known
parenting with CF; hence, it was their norm.
Some said they could feel as *normal’ as other
non-CF parents — this was because they had the
same concerns and responsibilities, and were
doing the same things for/with their children
(education, activities, medical appointments,
ete.). A few felt they sometimes did more than
healthy parents. However, all the participants
tempered their normative feelings with the
peculiarities of their situation, particularly
because they had to juggle parenthood respon-
sibilities, treatments, fatigue and the frequent
unpredictable constraints of CF. Some partici-
panis recalled that parenting with CF was
harder than without CF. A few also explained
how the disease had impacted their parenting
style and how they could give more responsi-
bilities to their children compared to other
parents.
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Table 4. Quotations of the ‘Experience of Parenthood’ theme.

Sub-themes Quotations
Representations of Paul: As a CF patient, being a parent is a blessing, because 1 never thought I'd be
parenthood able to.

Psychological and
emotional difficuldies

Positive aspects

Impact of parenthood
on participants’ health

Locking to the future

Parent—child relationship

Reducing the impact
of CF on children

Yoris: When [name of daughter] needs to see the doctor, | book appointments

[. . .], | go to parent—teacher meetings, things like that. No more, no less than
normal parents, | think

Claudia: Parenthood with a disease like CF means juggling all the usual treatments
and the normal life of a mother, but punctuated by the difficulties created by the
disease.

Forence: When you don’t feel well, you know that you deprive the children of
something. [. . .] 5o there’s a feeling of guilt. Or maybe not guift but sometimes |
think it would be better if they didn’t have to deal with all this. | wish | could spare
them the hardship of the disease.

Yoris: It’s distressing to think that [with sobs in the voice] it might just all end at
some point . . . that she will have to go on without her father . . _ that perhaps, |
won't see her grow up, get married.

Claudia: You can’t imagine the happiness | felt holding my baby, after dreaming of it
for years, and after doctors advised me against it, and everybody telling me | was
crazy and | was going to die.

Theo: It's bliss! Even though it’s tiring sometimes, it brings nothing but happiness. I'm
happy, I'm a fulfilled dad.

Benjamin: | get the feeling that | feel more alive through him, watching him grow up,
and all that. it brings me such joy!

Michelle: When I went through a big crisis, | always held on to my daughter, thinking
I have to stay, | have to held on for her, | must not die’. Somehow it gave me energy.
Elise: It inevitably had an impact on my health, because the first years are tough, the
sleep deprivation, even though my partner helped a lot [. . .] and then all the
diseases that the baby caught at the day-care centre [. . .] that | caught afterwards.
5o, | was much sicker than ever before.

Theo: It's difficult to project myself into the future, because Fve always wanted to be
there for my children as long as possible [. . .]. Now, my main goal is to see my
children get married, so I'm looking quite far into the future!

Fred: If | passed away now, | would feel like leaving my daughters in a state of utter
sadness.

Giselle: | think that in our relationship, the two problems, the disease and the
adaption, got mixed up. [. . .J | would say that the disease worsened the difficulties
linked 1o the adoption.

Kelly: When | was sick, | sometimes came home [from hospital] for a week [. . .]
and she was like three and half, maybe four years old, and she looked after me. She
fed me, she brought me my morning coffee or breakfast in bed . . . even though it
shouldn’t have been her role.

Helene: | don’t want him to be affected by having an exhausted mother.

Michelle: I've always lived like if | had nothing [. . .] while always protecting my
daughter.

Psychological and emotional difficulties. Some
participants did not verbalise their psychologi-
cal and emotional difficulties, while others dis-
cussed them openly, including Helene, who

said, I dont face any difficulties in my day-to-
day life, but I find managing the psychological
side challenging’. Many emolions were men-
tioned, such as anxiely, fear, stress, guilt,
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pressure to do the best or to compensate, heavi-
ness, the frustration they do less than healthy
parents, sadness, separation difficulties, etc. For
instance, some participants experienced fear or
anxiety regarding their children’s health or the
suffering that CF might generate for their chil-
dren. Some said they were anxious and stressed
by the unpredictable but inevitable complica-
tions the disease could bring, and how those
complications might lead them to be dimin-
ished parents. Most men and some women also
voiced fears of dying prematurely, being unable
to see their children grow up, and/or abandon-
ing their children and spouses. This fear
appeared more present and/or intense for parti-
cipants with a lung transplant. Some difficulties
were counter-balanced by the pleasure of doing
things for and with their children, but the guilt
seemed to be a tough emotional challenge for
many participants. Commonly, the participants
felt guilty for complicating their children’s
lives, imposing them a medical environment
and separations on them, or giving them too

much responsibility.

Positive aspects. Almost all participants descri-
bed the positive aspects of being a parent, such
as their overwhelming happiness once their
children were born or they adopted a child,
their general joy and happiness, their fulfilment,
their chance to be a parent and for one father,
the chance to have biological children because
his sperm was collected before his transplant.
Children also brought meaning or a new reason
for living. It appeared that the positiveness of
parenthood more frequently surpassed whatever
difficulties and fatigue were brought by CE.

Impact of parenthood on participants’ health.
Some mothers mentioned the negative impact
that parenthood had on their health, particularly
in the first years, because of fatigue or uninten-
tional non-adherence. One mother explained
how she had put her child’s needs before hers
during the two first years, and thought that had

caused her to need a lung transplant.
Nevertheless, some parents mentioned how
their children were an important motivation to
stay healthy and were a strong driver to keep
fighting during complicated episodes.

Looking to the future. The participants (mostly
fathers) gave their thoughts on a future where
they would be dead. A few fathers discussed
the life expectancy goals they set themselves,
such as living long enough to be able to see
their children get married. However, some parti-
cipants recognised that they might nol meet
their grandchildren, while some explained about
how concerned they were about their children’s
mental health if they were to die.

Parent—child relationship. Most participants who
mentioned their relationship with their children
described it as very good or even fusional. Only
one participant recalled having a troubled rela-
tionship with her adopted son, partly because of
her disease. A few participants also described
how their children could provide logistical help
by contributing to domestic chores, such as
vacuuming and helping in the kitchen. Some
mothers recalled the spontaneity of children to
help, particularly when the mothers were very
low. Two mothers said how helpful the presence
of their daughters were around the transplant
surgery period. One had an adult daughter who
provided a lot of general support, while the
other had a toddler who did many little things
during the wait for the lung transplant.

Reducing the impact of CF on children. Many
women described the various ways they could
prevent or diminish their children’s suffering,
such as focusing on the children and being very
available for them, living like healthy people,
banalising the disease, hiding some emotions to
reassure the children, pushing themselves past
their fatigue or pain in order to maintain a nor-
mal life, booking psychological sessions for
children, etc. Finally, a few participants
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Table 5. Quotations of the ‘Daily Life’ theme.

Sub-themes Quotations
Impact of CF on Elise: After the birth, | was extremely tired. [. . .] There were times when | let him cry
parenthood and because | just couldn’t, | didn’t have the energy . . . so | would stay in bed.

daily life difficuldes

Adjustments to
daily life due to CF

Practical help
and social support

Sophie: When we're having a meal . . . well, 'm there . .. but | very often have to leave the
table because my stomach hurts.

Yoris: Even when it's my week to have her at home, | can’t spend all my time with her
because | need 1o sleep a lor

Adeline: It's so complicated! We must juggle so many things: being a patient, a mother, a
worker, @ woman . ..

Claudia: It's so good to know that we can be a normal mother and a normal daughter
thanks to the transplant. To be able to do usual stuff, and to have a nermal family life.
Florence: Everything is organised. 50, when something unexpected happens, because
unexpected things always happen with CF, it helps the children to be less worried.
Claudia: We only do small parties for birthdays, we don't invite many people.

Helene: When [name of son] came into our lives, | started to work part-time.

Juliette: The grandparents can’t really help us anymore because they're too old. At the end
of the day, it’s always just us, the parents.

Michelle: My parents lived in my town, so when | wasnt doing well, my daughter stayed at
theirs. [. . .] It helped make sure she had a normal life.

described some moments when they managed
to reduce the impact of CF, such as Philippa,
whose son told her that he had noticed she did
more things with him than his friends’ mothers
who were not sick did with them.

Theme 3: Daily Life

This theme was mentioned by most of the parti-
cipants. It provides an understanding of the
daily life of a family with a parent with CF,
how it can be affected by the disease, the adap-
tations, made and the help needed or received.
Illustrative quotations are presented in Table 5.

Impact of CF on parenthood and daily life
difficulties. Participants gave concrete examples
of how CF could negatively affect their family
lives. Some mentioned the issues faced in the
first months due to fatigue, and many spoke
about the physical constraints that CF put on
themselves and the family. Breathing issues
ofien prevented participants from doing some
activities, while an important need for sleep
sometimes reduced the time spent with the

children. Pain was also a daily life disruptor for
a few participants. Several participants, espe-
cially mothers, described the complexity of the
situation and the fatigue caused by multitask-
ing, which was summarised best by Barbara: ‘It
had become too hard and too tiring to bear the
household chores, work and treatments’.

Nonetheless, a few participants said that CF
had no or very limited negative impact on their
daily family life. One mother explained how
her health improved afier the transplant and
changed her family life and subsequently made
it ‘normal” and ‘more usual’.

Adjustments to daily life due to CF Participants
developed different lifestyle adjustments to
cope with CF constraints. Hence, CF resulted in
re-location for some families (e.g. to be near a
supporting community, often grandparents) and
impacted their socialising habits (e.g. a need to
only attend small parties and avoiding crowded
places and people with a cold), the ways of
working (at home and/or part-time) or ability to
continue working. Furthermore, hygiene was an
important matter for all family matters. Some
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mothers organised things around their treat-
ments and hospitalisations and anticipate when
CF would inevitably bring complications.

Practical help and social support Some parents
felt they lacked support and practical help from
their community. Despile this criticism, a few
also explained that they wanted to be as present
as possible in their children’s lives and wished
to entrust their care to others as little as possi-
ble. However, there were more participants who
explained how much support they received,
especially from families, who looked after the
children during complicated episodes, hospitali-
sations or clinical follow-ups.

Activities and time spent with children. Finally,
many participants listed or described the activi-
ties they did with their children, which were
typically shared activities (such as homework,
walks and bicycle rides, museum visits and
games).

Theme 4: Administrative and Financial
Aspects

Only three participants talked about administra-
tive and financial aspects (money management
in the family) and their struggle to access prop-
erty because of CF. Homeownership appeared
to be important for the three participants and
was directly linked to their status as parents and
a need to buy a home because they were par-
ents. Because of CF, one participant was unable
to buy a home and another was really disap-
pointed because she and her partner could have
only a reduced loan. Both participants who had
a loan criticised the extra cost of loan insurance
due to CF.

Theme 5: Interaction of CF with Children’s
Lives

This theme was mentioned by every partici-
pant and most widely discussed by parents of

children older than 3 years of age. The theme
highlights the interaction between CF and
children’s lives, such as how the participants
would talk (or not) about CF to their children,
and how children were involved in treatments.
Illustrative  quotations are presented in
Table 6.

Telling children about CF and its implications. All
the participants felt they had to tell their chil-
dren about CF at some point, even if they had
not done so yel. Several participants shared
how and when they proceeded, or what they
spoke about. Generally, participants reported
explaining CF to young children using simple
words. They added information as the chil-
dren grew up and began to question. Children
were informed about the genetic aspects of
CF and its implications (on the participants’
health, fertility and life expectancy), CF treat-
ments and how the child had been conceived
or adopted. Some participants also explained
to their children that CF could make them die
early.

One participant felt she lacked advice on
how to speak about the disease to her child,
while only two participants expressed feeling
uneasy about speaking openly about CF. One
participant declared that, despite her current
reservations, she would speak more about CF
in the future, while another had decided to stop
talking about her health issues altogether afier
her adult son got very worried about her.

Of the five lung-transplanted participants
who had teenagers or adult children, four did
not reported discussing the transplant with
them, while the other said that her announce-
ment of needing a transplant was complicated.
The three transplanted participants with young
children spoke about the transplant with them,
whether or not they received the transplant
before or afier having children. The last trans-
planted participant had a very young child but
did not explain how or when she would men-
tion her transplant to him.
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Table 6. Quortations of the 'Interaction of CF with Children’s Lives’ theme.

Sub-themes Quotations
Telling children about Reasons and ways to speak about CF:
CF and its implications Paut: | always told her that | was sick. At home, it was obvious. There are

medmnes,!ums:d&,!dncmnﬁmgsbm!amm
Juliette: For the moment, well . . . I'm sick, but | don’t say the word. Firstly,
because it’s hard for me to say it . . . | hardly tell anyone. [. . .] Secondly, because
I don’t see the point in telling her, she won't understand yet [. . .] so, | don’t want
to name it. And | don’t want her to pronounce it either. [. . .J | think I'll tell her
when she’s older. [. . .] | want her to understand, at some point
What they say about CF and their possible death
Philippa: | explained what diabetes is [. . .]. | told my eldest son there would be
cola and fruit juice in the car and that it was my safety kit’ when | was out, and
that he was not allowed to drink them.
Florence: During their early years, we never said the words ‘cystic fibrosis’ at
home. [. . .]. But they've always known | have health issues, lung problems. And
that it is an incurable disease that will worsen over time, but that | have
treatments to slow it down. It's way later, when my eldest was 7 or 8 years old,
that we started to use the words ‘cystic fibrosis’. [. . .] And then our youngest
heard them too.
Elise: We have to be realistic: it could happen. 5o, I tell him that | could caich the
flu or coronavirus and be gone in 10 days.
About the transplant
Fred: | don't tell them everything about the transplant, because they'e too young
to understand. But I show them the scars and tell them: ‘Daddy has scars, he is
really sick, but he’s doing better. Don't worry, it will be okay, but daddy has to
take his medicines”.
Claudia: When | was registered on the transplant list, | told her, "One day, the
doctor will call me, and | will have to go to the hospital to be treated’. And she
said, “Treat boo-boo!’ [. . .] That’s how she understood it at the time.
Giselle: | went to pick up my son from school and told him [about getting a
transplant]. [ . .] | felt that he was the first who should know. [. . .J but it terribly
shocked him and | think it was a mistake.
Children’s implication Viviane: She would ask me all the time, ‘Mummy, can | come [to clinical follow-
in treatments up] with you?" [. . .] First, | didn’t want her to come [. . .]J. And then | thought
that it could do her some good and maybe help reassure her. 5o, | agreed.
Theo: When the nurse comes for IV treatments, my daughters put on a face
mask, a nurse’s gown, and they prepare everything with the nurse.
Children’s reported Elise: Sometimes he can have a bit of stress. And with the COVID, he was scared
emotional experience of CF  that | could catch it and sometimes he panics.
Paul: | think that the anxiety she had towards her father became psychosematic
problems.
Philippa: It brought them positive stuff. To be more human, to feel more for
others [. . .] maybe they are more attentive to other’s needs.
Kelly: She’s aiways worrying for me. When | came back from hospital after the
transplant, she didn’t wanna go back 1o school. She stayed with me. | feel that
she grew up too fast

Children’s implication in treatments. Many parti- treatments. Some said their children would go
cipants explained how their children were to medical appointments or physiotherapy ses-
involved, passively or actively, in their sions, and others described how they could be
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present or helping during treatments such
as counting pills in the moming, doing the
count-down during aerosols, help nurses during
their visits, etc. On the other hand, a few parti-
cipants explained their wish 1o separate the dis-
ease from their children’s lives; they made sure
their children were not with them during some
treatments or at school during clinical follow-

ups.

Children’s reported emotional experience of
CFE All but two participants reported how their
children felt towards CF. Many explained how
the children adapted easily to the disease and
that it was all they had known; hence their nor-
mality. Some children were ‘doing fine’.
Nonetheless, many participants described the
emotional difficulties faced by children because
of CF, such as worries, fears and anxiety for the
participant’s health and/or possible death
(which for some was exacerbated by the
COVID-19 pandemic). These issues sometimes
manifest as nightmares, stomach pain or chang-
ing behaviours. Other difficulties mentioned
were separation issues, painful remarks from
others about their parents, and that the children
were growing up too fast because of CF. Some
participants explained that children had been
given psychological follow-ups to help them
cope with emotional distress. Some partici-
pants’ children also received external support
from other family members (cousins, aunts/
uncles, grandparents). NMNotwithstanding this,
some participants described the positive impacis
of CF, which appeared to make children more
empathetic and mature than other children.
Some participants who received a lung trans-
plant when already a parent recalled the impact
of the surgery on their children, who were
described as anxious when the participant lefi
for surgery. One mother recalled how, weeks
afier the surgery, her adult daughter was drained
because of the support she provided to her
mother during that time. Another explained
how angry her young daughter was at her for
not coming back home quickly enough afier her

transplant; this made her ask for an early release
from the hospital. Finally, another mother
explained how, afier a complicated period, her
daughter discovered a new mother, who was
able to do much more with her.

Discussion

Our study confirms, whether children are biolo-
gical or adopted, that parenthood is a positive
experience in the lives of adults with CF,
despite the challenges it brings. Our results are
generally consistent with findings from previ-
ous qualitative studies, which also describe
overall positive feelings towards parenthood
besides emotional difficulties such as a sense of
guilt and fear of making their children’s lives
harder (Barker et al., 2017; Cammidge et al.,
2016; Hailey et al., 2019; Jessup et al., 2017;
Stransky et al., 2023). Our results also highlight
the fear of dying prematurely and the complex-
ity of being a parent while dealing with treat-
ments and fatigue, work and care of the home.
Our results bring complementary concrete
information on what, how and why participants
told their children about the disease. The resulis
generally show how participants felt they had
to talk about CF at some point and could speak
more or less easily about treatments, genetics,
ART, lung transplants, possible degradation and
even death. Children were also said to be
involved in treatments, consistent with other
studies (Cammidge et al., 2016; Stransky et al.,
2023).

A new finding is the struggle faced by parti-
cipants to become parents, especially when
going through ART and/or adoption. Thus, pro-
creation appeared as the most complicated
aspect of parenthood for many participants.
Participants emphasised the experiential and
emotional burden of conception, whereas this
topic is underdeveloped in other studies, which
principally report on the financial burden of
ART (Barker et al., 2017; Cammidge et al,
2016; Hailey et al., 2019). The differences may
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be due to easier and mostly free access to ART
in France, but this comes with the downside of
crowded public clinics. Hence, ART clinics can
be scen as dehumanising, particularly in con-
trast to CF centres.

The results also highlight how participants
perceived their children’s experience of the dis-
ease. A sense of normality was described for
many children who have only known their par-
ents as having CF. However, this normality
appeared tainted by worries for the parent with
CF and sometimes major psychological distress.

Finally, our results reveal for the first time the
specific experience of parents with a lung trans-
plant. In our sample, CF seemed to have a stron-
ger impact on daily life for the non-transplanted
participanis than the transplanied participants.
This difference may be explained by the overall
better health and less demanding treatments of
the transplant participants. However, transplant
participants had different or additional things to
explain to their children, such as being separated
from them during the surgery period, their scars
and different types of treatments. Moreover, when
the transplant took place afier a participant had
become parent, the surgery period was coloured
by diverse challenges related to the child’s age.
Indeed, the need for the transplant ofien came
with the incapacity to parent properly or at all,
and inevitably, the surgery meant a long separa-
tion from the child.

Limitations

An explorative study appeared to be the most
appropriate design for this topic because data
on parenthood with CF are still sparse.
However, this type of design did not allow for
in-depth comparison. Furthermore, our question
grid and analysis choices did not allow for
detailed findings regarding specific groups in
the sample, such as the transplanted partici-
pants. It our analysis, it appeared more relevant
to isolate the different members of the family,
but this did not allow us to consider the full
systemic dimension of parenthood.

Regarding our sample, participants were
recruited only from two large Parisian adult CF
Centres, which care for more than 500 adult
patients from the northern half of France (from
a total of 4306 adult patients in 2020; Vaincre la
Mucoviscidose, 2023). The participants in our
sample appeared older, more educated and more
employed compared to the mean for French
adults with CF (Vaincre la Mucoviscidose,
2023). This could be because French adults
commonly become parents in their late 20s
(Volant, 2017), while the CF adult population
includes every patient above 18. The partici-
pants also had better health outcomes, such as
breathing capacities, than the national CF popu-
lation, which was to be expected given the
design and aims of our study. Indeed, patients
whose health was too poor did not participate.

Perspectives

Like other studies, we observed parenthood to
be a real accomplishment for people with CF
and gave them a strong motivation o stay as
healthy as possible. Hence, it would be interest-
ing to explore if this beneficial aspect might
positively impact the actual health of CF
patients. Generally, the link between mental
and physical health is yet to be studied in this
population.

Furthermore, our sample was recruited just
before the generalised use of CFTR modulators
(particularly  elexacafior/tezacafior/ivacafior).
By 2022, 50.7% of patients with CF were under
CFTR modulators, which drastically reduced
their sympioms, improved the quality of life of
eligible non-transplanted patients, and greatly
improved the ferility of CF women (Burgel
et al., 2023; Cystic Fibrosis Foundation, 2023;
Middleton et al, 2019; Vaincre |la
Mucoviscidose, 2023). Thus, the experience of
some parlicipants may have changed since our
interviews and many persons became parents
after starting on CFTR modulators. Therefore,
mixed methods and longitudinal studies, such
as the future “Health Outcomes of Parents with
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CF’ (Kazmerski et al., 2024), are now needed
to better understand the global phenomenon of
parenting with CF and study parenthood in the
modulator era.

Due to its generalised recruitment design,
our study lacked detailed information regarding
the experience of persons with a lung transplant.
Dedicated studies would be relevant to explore
the parenthood of this group, and particularly to
question the transplant impacts.

Additionally, the reported experience of chil-
dren calls for research to explore the impact of
CF on children’s lives and their support needs.

Finally, from a clinical perspective, our
results call for more support towards CF
patients who wish to start a family, particularly
before and during the ART path. Family sup-
port is also needed for children and parents, to
reduce the impact of CF on the children.

Conclusion

Similar to previous studies, our results show
the complexity of being a parent while having
CF, and how the overall positive experience is
also marked by many challenges. Some themes
(such as daily life and the interaction of CF
with children’s lives) may need further explora-
tion to provide a better understanding of how
family addresses specific challenges due to CF.
Thus, more qualitative studies with groups
should improve the generalisation of the data.

Furthermore, in the context of important
improvements in CF treatments and an increas-
ing number of parents with CF, new global and
longitudinal studies are needed. Finally, con-
ducting studies about other members of the
family, children and spouses, will bring a more
holistic understanding of the topic.
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Note

l. The guestions in French were:

- Qulest-ce que ¢esl pour vous, aujourd hui adulle,
d'avoir une maladic chronigue, la mucoviscidose,
depuis enlance (ou depuis votre dizgnostic) ?

- Qw'est-ce gue c'est pour vous délre parent 7

- Qulest-ce que ¢'est pour vous d'élre parent avee la
mucoviscidose T
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Supplementary file
Theme 6: The Spouse
This theme was mentioned by 11 participants. It provides information on how the couple
works around CF and parenthood. Illustrative quotations are presented in Table 1.

1) Perception of spouse’s experience of parenthood

Some participants gave information about how they perceived their spouse’s experience of
parenthood and their relationship with the children. The concerned spouses were said to be
happy parents and to have a very nurturing relationship with their children.

2) Support (or lack of support) from the spouse — parental task distribution

Spouses were described as an important source of support during various times or situations.
Hence, the type of support described during the journey to parenthood was where the
partnership itself helped the couple through any difficulties. Spouses were said to support
their partner in facing or dealing with the disease; for instance, with a reassuring presence
and/or personality, or by being involved in dealing with symptoms such as hypoglycaemia.
However, although they were supportive and involved, a few spouses had to be regularly
reminded that their partner would need more help because of their CF.

The participants spoke about the parenting task distribution, and some women recalled not
receiving enough support, and/or doing more, which was probably related to the cultural
gender partition of domestic tasks. More interestingly, some participants explained how,
because of their CF, their spouse would take over everything with the children when they were
sick, too tired, or hospitalised, or would do social things with the children to limit the germ
exposition for the participant. Finally, one participant explained how important it was for him

to reciprocally be able to take over everything when his wife could not.

Table 1. Quotations of “The Spouse” theme.

Sub-themes Quotations

Perception of
spouse’s experience
of parenthood

Elise: He brings him a ton of love, many comfort... and [...] a lot of culture, open-mindedness.
They do sport together, they laugh... well it’s a complete relationship.
Viviane: He really was a papa bear. His daughter was everything for him.

Support (or lack of
support) from the
spouse — parental
task distribution

Claudia: When I’'m not here, or tired, or when there’s something... he must take over. | mean, |
do nothing, he takes care of everything.

Fred: With children, you must accept, or the spouse must accept that sometimes you might have
unplanned complications and they will have to do more.

Florence: He’s implicated; however, | always have to remind him “Now I’'m tired, do this and
that” [...]. And | must remind him “I’m not a normal person, I’'m sick. If you’re tired, then I'm
exhausted for the same thing”.
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Abstract

Objective: This study qualitatively documents the lived experience of parents with cystic fibrosis (CF)
and their spouses.
Methods: Parents with CF, regrouped according to their lung transplant (LT) and bacteria
colonization status, attended a two-hour focus group. Spouses were invited to join. The sessions
were audio-recorded, transcribed, and thematically analyzed.
Results: Thirty-four parents with CF (21 mothers, 13 fathers, mean age: 44) and eleven spouses (five
females, six males, mean age: 42) were included in nine groups (two LT groups). Themes of three
domains ("Becoming and Being a Parent with CF,” “The Children,” "The Spouses”) are presented.
They confirm the combination of positive outcomes and challenges when parenting with CF and
highlight the difficult journey to parenthood of many participants, Participants with and without LTs
demonstrated similar experiences. However, transplant surgery creates significant challenges for
families if it occurs once children have been born (inability to parent, separation issues, fear of
death). Children are generally told about CF and handle it as part of normal daily life. Nevertheless,
CF can negatively impact them and generate emotional difficulties. Finally, spouses appear to
contribute to discussions on CF, take on additional responsibilities, and provide general support to
parents with CF.
Conclusion: Our results complement and confirm previous findings while being the first to elucidate
the experiences of parents with an LT and spouses of parents with CT. New longitudinal and/or
systemic studies are needed to increase the holistic understanding of the topic, notably within the
context of the generalization of modulator therapies.

Keywords: parenthood, cystic fibrosis, lived experience, spouses, qualitative study
Public health significance statement: this study provides useful information for clinicians to improve
the quality of the general care of patients with CF, most notably those who wish to start a family. It
reports general data on the topic and the first qualitative findings about both parents with a lung

transplant and the experiences of the spouses of those with CF,
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Parenting with Cystic Fibrosis: Experiences of Patients and Spouses

Cystic fibrosis (CF) is a life-limiting autosomal recessive genetic disease caused by mutations
of the CFTR {cystic fibrosis transmembrane conductance regulator) gene. It Is characterized by mucus
retention, which results in a multisystem disease and, at the forefront, respiratory and digestive
manifestations, Patients may, therefore, suffer from chronic lung infections and progressive
respiratory impairment, pancreatic insufficiency, diabetes, hepatic cirrhosis, and infertility
{Grasemann & Ratjen, 2023). Patients with CF must deal with demanding treatments (physiotherapy,
nutritional and enzymatic supplements, and/or antibiotic courses) and daily life constraints (hygiene,
pain, clinical visits, hospitalizations, etc.).

With the drastic improvement in treatments, the life expectancy of patients with CF has
largely increased during recent decades (Burgel et al,, 2023; Grasemann & Ratjen, 2023). The median
survival rate of newbaorn babies with CF is now over 60 years in several regions, and adults represent
maore than 50% of patients in many countries (e.g., USA, Australia, France) (Ahern et al., 2024; Cystic
Fibrosis Foundation, 2024; Vaincre la Mucoviscidose, 2023; Zolin et al., 2024). The recent
generalization of CFTR modulator therapies, particularly Elexacaftor/Tezacaftor/Ivacaftor, has
increased this trend and improved the quality of life of many people with CF (Page, Goldenberg, and
Matthews, 2022; Keyte et al., 2022) as well as women’s fertility (Grasemann & Ratjen, 2023).
Consequently, the number of patients who are parents has increased, and this increase is expected
to continue (Ahern et al., 2024; Cystic Fibrosis Foundation, 2024; Vaincre la Mucoviscidose, 2023).

Parenthood is understood as a fulfilling—yet physically and emaotionally challenging—
experience (Altschuler & Dale, 1999) that impacts couples’ relationships (Doss & Rhoades, 2017) and
brings specific challenges for people with chronic diseases or handicaps (Candilis-Huisman et al,,
2017; Vallido et al., 20210). Both quantitative and qualitative studies have documented the impacts
of parenthood on the health and well-being of parents with CF, or described those parents’
experiences (lacob et al., 2021; Kazmerski et al., 2022a; Stransky et al., 2023). Generally, studies have

revealed the specific needs of and difficulties faced by parents with CF while depicting an overall
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positive experience. However, qualitative results need to be confirmed, and parents with lung
transplants have not yet been Included in qualitative studies. Additionally, despite their important
role, the spouses of people with CF have not been studied in the published research.

Therefore, we designed an explorative and qualitative study called MucoPar, to explore the
perceptions, experiences, and needs of French CF patients with children and their spouses. This
paper aims to document the lived experiences of parents with CF and their spouses who participated
in our study’s focus groups.

Methods

Transparency and Openness

In this article, we report manipulations and all data exclusions and measures included in this
part of the study. Our previous paper reports the determination of our sample size and provides
other detailed information on the general design of the study (Jacob et al., in press). We followed the
COREC checklist for qualitative studies (consolidated criteria for reporting qualitative research)
(Tong, Sainsbury, and Craig, 2007). To protect research participants’ privacy, our study’s datasets
(transcripts) are not publicly available. However, some parts may be provided by the corresponding
author upon reasonable request,

The analysis was conducted using NVivo, Version Release 1.6.1 (1137) and 1.7.2.) by A, and
N.T., supervised by C.F. AJ. is a psychologist and PhD student in health psychology, with clinical
experience of parenthood topics and group facilitation, who had never worked with patients with CF
before. N.T.is a psychologist with a PhD in psychology, and C.F. is a professor and PhD supervisor
with clinical and research experience in psycho-oncology, specializing in qualitative studies.

The Institutional Review Board of the French Learned Society for Respiratory Medicine -
Société de Pneumologie de Langue Francaise approved the study in July 2019 (reference; CEPRO
2019-014). No written consent was requested, following French regulations concerning observational
studies. However, all participants received written information and provided verbal informed

consent, This study is registered with ClinicalTrials.gov under number NCT04133246,
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General MucoPar Design

MucoPar was a bi-centric study conducted in the Paris region of France. The study had one
general design, detailed in our previous article (Jacob et al., in press), and two recruitment
conditions. The participants were met either at a focus group session or at a single interview; the two
conditions were analyzed separately to produce more in-depth data and because the groups
included spouses while the interviews did not. This article presents the results of the focus groups’
analysis.

Parents with CF were invited to participate in a two-hour focus group. They were divided into
groups according to their lung transplant status, lung bacterial colonization (to avoid contamination
between participants with different colonizations), and availability. Their spouses were also invited
but were not obliged to participate.

Sessions were to be conducted at CF centers. After the COVID-19 lockdown of spring 2020,
ethical authorization was provided to conduct the remaining sessions online. All participants were
asked to present themselves and their families and answer four questions: 1. "What is it like being an
adult with a chronic disease, CF, since childhood (or since you have been diagnosed)?”; 2. “In your
experience, what is it like being a parent?”; 3. “In your experience, what is it like being a parent with
CF?"; 4. “Do you have anything to add regarding parenthood with CF that the health professionals
should be aware of?" Some questions were more directed to parents with CF, but spouses were
invited to contribute to the discussion. All focus group sessions were conducted by the same female
researcher (A. 1.), who presented herself as a PhD student and a psychologist. Groups were all audio-
recorded and transcribed verbatim. No video or notes were taken.

Analysis of the Focus Groups

An inductive thematic analysis was conducted with a realist epistemology, following six
recommended steps (Braun & Clarke, 2008). Three sessions (around 30% of the content) were coded
by two different researchers (AJ. and N.T.) to compare and adjust the thematic grids. As it was

expected that CF would permeate many verbatim transcripts, all quotations referring to the disease
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that did not reference parenthood or children were separated into a domain called "The Disease.”
General presentations were also separated. Besides the presentations and the disease, researchers
decided on three distinct domains, which were linked to the types of family members: the parent with
CF, the spouses, and the children. The first two domains grouped all transcripts of the parents with CF
relating to parenthood or their children. Researchers discussed whether or not to group the spouses’
transcripts mentioning children with those of the parents with CF. They decided to separate them to
highlight the spouses’ discourse and to avoid their quotations being eclipsed by the more numerous
quotations of parents with CF. The "Spouses” domain was therefore created to group all spouses’
transcripts and also those from parents with CF relating to the couple or their spouse.

A provisional grid was then created, in which researchers specified themes and sub-themes (to
the 4™ level), focusing on highlighting the important aspects of participants’ discourse when the
distinction between themes or between sub-themes was not obvious. After a consensus was reached
for all the transcripts, the remaining coding was conducted by N.T., who met regularly with AJ. to
discuss the progression of the thematic grid. The analysis was supervised by C.F. Once the coding was
completed, AJ. and N.T. went back and forth between the analysis and the transcripts to create the
best thematic grid. In terms of saturation, no new themes appeared after the coding of four groups.

Results

Characteristics of Participants (113)

From a list of 232 parents with CF, 52 participated in the study (34 in focus groups, 18 in single
interviews). Exclusion criteria and refusals are detailed in our previous article (Jacob et al., in press).
Eleven spouses took part to group sessions, Most spouses who did not participate were either working
or looking after the children during the sessions; also, some participants did not want their spouses to
participate, and some spouses were not willing to join,

Participant recruitment took place between September 2019 and December 2020. Five focus
group sessions were conducted at a CF center before the 2020 lockdown. Four sessions were

conducted online after September 2020, including two with parents who had had a lung transplant.
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Table 1 presents the socio-demographic information of the participants and the characteristics
of their children. Table 2 details the medical characteristics of the parents with CF.
General Findings of the Thematic Analysis of Content

In the general analysis, five domains were identified: Personal and Actual Family
Presentations, the Disease, Becoming and Being a Parent with CF, the Children, and the Spouses. The
domain Becoming and Being a Parent with CF was the most developed by participants (35% of the
transcript), followed by the Disease (23%), Children (16%), and 3pouses domains (15%). Finally, 3% of
the verbatim transcripts were coded as interactions between participants.

To meet the study’s aims, this article presents the Becoming and Being a Parent with CF,
Children, and Spouses domains. Figure 1 presents their themes and sub-themes in a detailed thematic
tree. Distinctions between participants with or without a lung transplant are reported when applicable,
and the experiences of the participating spouses are presented separately. Finally, we discuss
participant interactions during the focus groups.

Parents with CF

This section compiles the discourse of parents with CF within the three selected domains.
Table 3 presents illustrated verbatim quotations.
Becoming and Being a Parent with CF.

Within this domain, the theme “becoming a parent” makes up 55% of the transcripts, “"being
a parent” 40%, and “genetics” 5%. This reflects the importance all participants placed on detailing their
journey to parenthood. Many reported the length and the difficulties, particularly those who went
through assisted reproductive technology (ART) and the two patients who adopted children after
several attempts using ART. Participants described the difficult feelings (sadness, despair, stress, guilt,
fear of death) their journey brought, counterbalanced by hope and determination, fueled by their
strong desire to have at least one child. However, some participants, particularly three with a lung
transplant, spoke about experiencing resignation about not having children. One gave up on having a

second child, while others explained that they did not think about having children in the first place
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because they were too sick or too aware of their short life expectancy. The latter saw the desire to be
a parent emerge because they met someone they wanted to have children with.

Participants expressed good and bad feedback about the healthcare support they had received
during their fertility journeys. Disappointment and blame were sometimes directed towards
pulmonologists or other doctors who doubted their project (generally for health reasons) but mainly
towards ART centers. Parents felt a shared lack of guidance and support in their path to parenthood,
which could last years and be grueling. One mother with a lung transplant even said that ART had been
harder for her than the transplant surgery. Good feedback was generally related to the support
provided by pulmonologists, the CF team, and sometimes the psychologist at the CF center. One
participant expressed gratitude for the recommendation he received, while young and not thinking
about parenthood, to collect his sperm before the lung transplant surgery.

Participants evoked general representations of parenthood and of their own peculiar form of
parenthood living with CF. First, most said how positive parenthood was for them. It was described

ar ers

as "a gift,” “joy,” “happiness,” "a victory,” or "a resistance against the disease.” Several participants
also explained how challenging parenting could be. Some felt they were "diminished parents”; others
said parenting was more complicated with CF than without. However, some considered themselves
parents like those without a disease, and some even said the disease made them better parents.
Most participants spoke about their daily lives, describing the impact on their family life and
how the disease and/or fatigue prevented them from parenting as they wished. This was particularly
pronounced for the transplant participants who had received their transplant when they were already
parents; they expressed being unable to parent properly before the transplant and/or during the re-
education period. Despite the negative impacts of CF, some participants explained how they were
trying to maintain a sense of normality, particularly the transplant participants, who more often
expressed an eagerness to protect their children from the disease. Some participants also said they

enjoyed their children as much as possible. In parallel, participants described their disease

management since becoming parents and the strategies they used to cope with the diverse issues CF
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creates. Thus, they expressed the importance of anticipation and organization with respect to the
family’s routines, social support, and/or help from their spouse. Some also explained how they could
surpass themselves or look after themselves first to better care for their children.

Besides all the positive aspects of emotions about parenthood, some participants experienced
ambivalence [between the joy and the challenges of parenthood), and most experienced negative
feelings, such as guilt, fears, worries, or sadness about imposing the disease on their children or leaving
them if they were to die. Finally, the three participants who received their transplant while being
parents explained that they had reinvested positively in parenthood after the transplant.

Seven groups discussed the genetic aspects of CF linked to parenthood. Participants spoke
about genetic screening and/or about what they had transmitted to their children. Six participants
expressed guilt about having transmitted a defective gene or feared that their children had CF.

The Children

In this domain, we observed real concerns about communicating about CF to the children
{59% of the transcripts). Most parents described how and when they talk{ed) about CF and why they
wished to speak about it or not. All transplant participants spoke with their children about CF,
whereas three participants without a transplant did not. Two of them only talked about some visible
symptoms and treatments (such as stomach pains or insulin shots), while the other had never told his
children, even when they became adults. It appears that transplant participants were more willing to
discuss complicated issues, like their own death, and that participants with more visible and/or
severe symptoms were more willing to tell the whole truth about the disease. These participants said
that their children had no choice but to see things, so they could not avoid explanations. Some
participants also wanted to tell the truth anyway. Participants expressed experiencing difficulties
with knowing how to explain the disease, particularly to young children or knowing what details
should be kept from the children to protect them. Children appeared to be different in relation to
their wish to speak about CF, but most of them were described as really wanting to know about the

disease or when there was a CF-related problem. Transplant participants reported that their children
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had specific questions about the transplant procedure, and young children often had questions about
the scars left by the surgery. Several participants expressed a need for communication support, like
leaflets or books about children with a parent with CF, not just about people with CF themselves.
Some participants recalled meeting their pulmonologist with their children to offer them better or
additional information on the disease, which always proved helpful.

Most participants reported on their children’s experience of the disease (36% of the
transcripts). Many said that their children wanted to participate or be with the parent with CF while
they underwent treatment. While some children were not allowed to participate, most had some
active or passive involvement, and one teenage boy even asked to try his mother's nasogastric tube.
Some participants explained how normal all this was for their children, and that their children
therefore did have some sort of normal life.

However, many participants thought that CF negatively impacted their children, mainly
because it was complicated to deal with a sick or tired parent as well as the constraints brought by the
disease. They also described different emotional difficulties, mainly worries, fears, anxiety, and stress
about their CF parent’s health; this was expressed slightly more by the transplant participants. Some
participants also described particular issues occurring with their children when they had to be
hospitalized {more stress for many children, fights at school for one boy). Others described separation
difficulties. It was a major issue for one child who suffered intensely because of the separation from
his parents during the period of his father's transplant. Of the two other children who had already
been born when their parent received the transplant, “it went very well” for one, and the process for
the other, a teenager, was facilitated because she was absent on the night of the transplant.

Besides the negative impacts, a dozen participants also said that having a parent with CF
could have positive effects on the children. Some explained that their children had more empathy,
some said the disease made them stronger and better equipped to face life, while others said CF
made their children responsible and independent.

The Spouse and the Couple
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Twenty-four parents with CF spoke about their relationship or their spouse, emphasizing
communication around CF, the spouse’s support, and the negative impacts of the disease on them as
a couple. Hence, some participants explained how their spouses very quickly became informed about
CF and also, for two male participants, about their infertility. However, the spouses’ families were
informed about CF at different points in the relationships, depending on the participants’ history.
Only two participants mentioned having difficulties speaking about CF with their spouse.

Fifteen participants mentioned support from their spouses. Participants detailed the general
support (actual and/or during the journey to parenthood) and logistical help provided, particularly
when CF and fatigue prevented them from parenting, and how some found a balance in their
relationship. Three participants expressed being grateful for their spouse’s presence or help, and
three others described feeling reassured to know their spouse would be there for their children if
they were to die.

For some participants, CF had a negative impact on the couple and/or the spouses
themselves. CF could complicate things between the partners or give participants a bad image of
themselves. Three spouses were said to feel stress or fear because of CF, and one participant said his
wife could find it difficult that he sometimes was unsupportive of her little troubles.

CF appeared to be part of the couples’ histories, particularly for three transplant participants
who said that their spouse went through all the hard times with them.

Finally, some participants without a transplant expressed feeling some lack of support and/or
presence towards the disease or in terms of parenting. It happened for participants whose spouses
seemed not to understand all that CF implies, or when spouses were regularly absent from home
because of work, or in specific situations of conflict.

The Spouses

Generally, spouses spoke less than their partners. Three topics were observed in their

discourse: their relation to CF, parenthood and CF, and the children. Table 4 presents illustrative

verbatim quotations.
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Spouses and CF

Spouses are confronted with CF as individuals and partners before being parents. First, many
spouses said they were informed about their partner’s disease very early on in the relationship, and
three of them mentioned being surprised or shocked by the announcement. Then, two spouses
explained how, in their own family, their partner’s CF was dealt with. We observed disparities, as was
the case in the CF participants’ discourse, with one spouse for whom CF was clearly identified and
easily spoken of among family members, while it was taboo in the other spouse’s family.

The male spouses and a female spouse expressed how CF and its treatment were their norm
or at least were not a problem. However, many spouses mentioned their partner's difficulties due to
CF and/or the difficulties they faced together because of CF. Some spouses also said they felt helpless
in the face of the disease when it brought big complications.

Eventually, a very few spouses mentioned either their admiration for their partner, their
emotion on seeing their partner rediscover basic things after the transplant, or the support they had
felt from the healthcare team for them or their partner.

CF and Parenthood

Four mothers and two fathers participated in the discussions about the journey to
parenthood. They gave details about their psychological and physical experiences of becoming a
parent or confirmed what their spouse had said. In particular, mothers who had used ART described
their experience, highlighting the length, constraints, and complications of the journey.

Spouses did not discuss the “impact of CF on parenthood” much. No real common discourse
appeared; only some isolated difficulties were mentioned. However, a few topics grouped some of
the participants. For example, two spouses with babies explained how CF changed their vision of
parenthood and taught them to live in the moment.

On the other hand, the fear of genetic transmission was shared by three spouses, who mentioned it
as an issue affecting their decision-making about having a child with a CF partner, an issue during the

pregnancy, or even an issue months after the child’s birth.
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Spouses spoke more about their famihy's daily life. Particularly, eight spouses described trying
to adapt as much as possible to CF and its constraints and/or gave details about when they took over
for their partner. Some also gave examples of their daily organization, and some explained how their
life was normal or that they were trying to maintain as much normality as possible. This corroborates
the discourse of parents with CF about their spouse’s help. Finally, some spouses mentioned seeking
and/or receiving support from outside the family.

The Children

Six spouses contributed to this sub-theme, usually augmenting their partners’ views, with
mothers generally being more involved on the subject.

Five spouses, in particular, described the difficulties experienced by their children because of
CF {e.g., when the parent was hospitalized, experiencing anxiety and needing reassurance) or
explained how CF was the norm for their children and might even be/become a strength for them.
Two mothers also added information about the psychological follow-up for their children.

Five spouses expanded upon their partners’ comments on communicating about CF. Similar
to the CF participants’ descriptions, they recounted what they had said to their children and wanted
to show them about CF, how and when they spoke about it, the reasons for speaking about it or not,
and what the children saw and understood. When mentioning the reasons for speaking about the
disease, spouses appeared to be active in making the decision about whether to tell the children or
not. Only one mother indicated that she disagreed with her husband about what to say to their
daughters out of a desire to protect them.

Group Interactions

In all groups, we mainly observed simple interactions, such as questions asked directly
between participants, acquiescence and disagreement, and the expression of similar or different
experiences. In some groups, participants also expressed a lot of support for one another
(reassurance, help with feeling less guilty, and even offering small tips); for example, Katy (42-year-

old mother of one 2.5-year-old boy) who told another mother:
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You've been through a very harsh time with your eldest, but it will pass. [...] | really think it's

a period, and for him, it's also hard to see his mother being sick.

The researcher did not have to intervene much in the participants’ interactions except to
make sure the less talkative participants could express themselves and that everyone had said what
they wanted to say. Because of the context, participants digressed more or for longer from the
questions asked during in-person groups than in the online groups. This sometimes meant that the
researcher had to steer participants back to the question at hand when the digressions lasted too
long or strayed too far from the topic. Because the participants respected the rules regarding
respecting everyone’s opinions, the researcher only had to intervene in one situation to remind
participants to refrain from judgment.

During the conclusion of the sessions, several participants said they enjoyed participating and
speaking with other parents with CF. Some participants also expressed their positive attitude
towards the research, such as Daniel {36-year-old father of girls aged 5 and 1.5 years), who said:

| was not here to speak about me, but to help you with your study. [...] | don't need it, but I'm

willing to help [...]. And now that I've done it, | realize it felt good to discuss [...] to open

myself up and speak with others.

Finally, some parents also expressed the importance of questioning their children on the topic.

Discussion

Strengths and Perspectives

Thanks to the inclusion of various profiles of CF parents and spouses, the MucoPar study
confirmed the overall positive aspects of parenthood for CF patients despite the challenges it also
brings (lacob et al., in press) as previously described in other qualitative studies (Barker, Moses, &
O’Leary, 2017; Cammidge et al., 2016; Hailey et al., 2019; Jessup et al., 2017). Hence, parenthood
appears to be thriving for patients with CF, and our results might be in line with studies that showed
that parenthood can be related to increased happiness and a sense of well-being compared to not

having children [Nelson et al., 2013). Despite emotional and daily challenges, the biggest distress
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expressed by our sample was related to the journey to parenthood—particularly when participants
experienced ART—and not parenthood itself. Thus, in line with other research (Kazmerski et al.,
2022; Hailey et al., 2019), our results call for better global support from CF health professionals when
patients embark on the project of parenthood (information, communication with ART services,
mental health screening and support [Quittner et al., 2016] during the process, etc.). In the long run,
the inevitable challenges brought by parenthood should not be neglected either (Jacob et al., 2021;
Kazmerski et al., 2022), as they can impact the physical and mental health of patients (Jacob et al,,
2021).

There is evidently a need for conversations about topics related to parenthood for CF
patients (Hailey et al., 2019). The participants’ feedback on the study brought out the positive
experiences they had to share with other CF parents. Hence, we plea for the development of spaces
and/or interventions whereby parents with CF can collectively share their particular experiences of
parenthood. Nowadays, online groups can easily be used for this purpose, as telehealth has
undergone great developments and has demonstrated its relevance for this fragile population, even
with respect to mental health (Verkleij, Georgiopoulos, & Friedman, 2021).

Regarding the experience of parents with a lung transplant, the analysis revealed only a few
specificities related mainly to the severity of their symptoms or the transplant surgery. In particular,
we observed that there are sensitive periods before and right after the surgery during which all
family members would benefit from more support. The family’s role and support are general
concerns of patients regarding their experiences of the adult transplant care pathway (Pougheon et
al., 2023). However, the loss of autonomy before and the separation after the surgery have
important impacts on children and both parents (the patient who cannot parent the way they used
to and the spouse who must take over) and would benefit from being addressed specifically.

All transplant participants appeared to be more communicative with their children about the
complicated issues surrounding CF, including their eventual death, than participants without a

transplant. As it was easily discussed by many participants, it would be interesting to explore the
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participants’ reasons for speaking about CF with their children. This would help us to understand
what aids or blocks communication, as our results and others have revealed support needs in terms
of communicating about CF to children (Hailey et al., 2019; Jacob et al., in press).

The small number of spouses and the fact that they were less talkative than the CF
participants mean that we cannot generalize their discourse. However, it clearly appears that they
play an important part in the functioning of the family’s daily life by helping their CF partner,
adapting to the treatment obligations, and taking over for their partner when needed. Many also
play an active role in communicating about CF with their children. Some spouses expressed
difficulties they might face, but, unexpectedly, this topic was underdeveloped. We wonder whether
this was due to our design and the presence of the CF partner or whether there are other
explanatory factors that could reduce the negative feelings or impacts. We notably consider the
involvement of a specific form of dyadic coping with the disease (Berg & Upchurch, 2007), where CF
may have been part of the couple from the beginning, impacting all the transactions between patient
and spouse (Untas et al., 2009). Hence, our results call for more exploration of the experience of the
spouses of people with CF and the dynamic within the couple, which will be addressed in the Health
Outcomes of Parents with CF study (Kazmerski et al., 2024).

Limits and Constraints on Generality

Our sample comprised patients who were older, healthier, and more educated than the
national average of patients with CF (Vaincre la Mucoviscidose, 2023). However, there are no
national data on parents with CF, which would have allowed us to see whether the sample was
representative of this specific population. We were also only able to conduct two focus groups with
six transplant participants. A third analysis could therefore be useful for more precisely cross-
checking the data from the group sessions and interviews, during which we met 15 transplant
participants (Jacob et al., in press), to enable generalization.

We observed that participants sometimes digressed from the questions during group

sessions, particularly during the in-person groups, maybe because our questions were too global. A
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few more focused questions, particularly on daily life topics, might have provided more specific
information and avoided digressions. However, our grid brought out that the journey to parenthood
was generally the hardest part of parenthood for most of the 34 participants.

Finally, this study was conducted just before the generalization of CFTR modulator therapies,
which have undoubtedly impacted the parenthood of many participants. Therefore, new studies are
needed to observe the changes for people within the context of modulators, and the differences
between patients with or without modulators. Thus, a follow-up of our study could be very
informative about the impact of modulators on parenthood.

Conclusion

The MucoPar study elucidates important information about the positive but challenging lived
experiences of parents with CF. This article is innovative in highlighting the specificities of the lung
transplant participants’ experience and by giving voice to spouses for the first time. Participants with
or without a transplant appear to have similar lived experiences of parenthood, with a few
differences, mainly around the time of the transplant surgery. The spouses’ experiences are
unfortunately not developed enough, but provide a good overview of their involvement and the daily
help they provide. These findings support calls for new research to observe the potential changes
caused by modulators, confirm results about the lung transplant population, specifically study the

spouses of those with CF, and explore the dyadic dynamic within couples.
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Table 1

Socio-demographic characteristics of participants and information about their children

Socio-demographic characteristics Parents with CF Spouses
N or mean % N or mean %
Sex
Female
Male 21 62 5 45
13 38 6 55
. . 44 42.4
Mean Age in years (min-max
Age Inyears | ) (31-64) {25-62)
Marital status
Living together (married or not) 33 a7 11 100
Single 1 2 - -
Education level - highest diploma
Upper secondary education or less 9 26.5 4 36.5
Undergraduate degree or less 9 26.5 4 36.5
Master's degree or mare 16 47 3 27
Work status
Full-time job
Part-time job 11 32 10 [0
Mot working 14 41 - -
Retired 8 24 1 9
1 3 - -
Characteristics of children E‘hddren_l of parents Spouses’ children
with CF
N or mean % N or mean %
Mumber of children in total 52 14
Mumber of children per participant (min-max) 1.5 13
per participa (1-3) (0-2) *
Sex of the children
Female 33 63 10 73
Male 19 37 4 27
Mean age of children in years 11.2 89
{0.25 —38) {0.5-27)
Number of children born by
Spontaneous pregnancies 12 23 3 21
Pregnancies with assisted reproductive technique [ART) 34 65 11 79
Adoptions 5 10 - -
Step-parent considering their partner’s child as theirs 1 2 - -

* One spouse was not the ather parent of the CF participant’s child and had no other children.

Anather spouse had a child with a previous partner. Otherwise, spouse participants had the same children as their CF partner.
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Table 2

Medical characteristics of parents with CF — At the time of the group

Medical characteristics Mean  Minimum -Maximum
Body Mass Index (BMI) in kg/m* 223 18275
Age at CF diagnosis (years) 11.1 046
Percentage predicted of Forced Expiratory Volume in 1 69% 22%-107%
second (FEV1)?

Number of participants n %
With a lung transplant 6 18
With diabetes 11 32
With pancreatic insufficiency 20 59
With = 1 IV antibiotic course during the previous year® 24 70

* FEV1: Measure of the participants’ breathing capacities

“From 1 to 6 courses during the previous year (mean=1.9)
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Table 3

Verbatim quotations of the parents with CF

24

2™ Sub-
st
Domains Themes 17 Sub- themes Verbatim guotations
themes (when
applicable)
M (50) with LT, with one D [5)
Experience  Givingupand | thought | would not have children [..],
of the failures because of my health | didn't even think
emergence about having children.
of the Desire — M (31), with one 5 (1)
Becominga parenthood Motivation - ! explicitly said that | would rather die trying
parent project Determination to hgve a child than not try and regret it all
my fife.
Experience , F (55), with two adopted D (19 and 14)
of the Megative ; -
. . it was o nightmare more than anything...
journey to EXperience eight years of protocol for nothin
parenthood gntye P g-
Spend as F (48), with one 5 (9,5)
much time as  The goal is to be there as long as possible, in
possible with  order to look after him, and to see him grow.
- the children- And if by any chance I'm still there and he
Daily life of . . .
Enjoy their  needs me, to be there for him.
a parent children®=*
T %
with CF What goes M (38], with one D (3,5)
well —The Even when I'm on an IV course, | can manage
Becoming positive her.
and being aspects***
parent F (46) with LT, with twins D (6,5) and one
Megative step-D {17])
Daily life impact of CF Those changes, those never-ending changes.
on daily life  Sometimes it goes well, others it doesn't and
Bein when it doesn’t, it's really hard.
arer?t Take care of M (31), with two S (14 and 8) and one D (12)
P When I'm too tired, | go to the hospital to
. oneself to .
Coping better look have a break from my children. Because at
strategies™™ home, even if my partner’s there, | must look
after the . ) ,
children*** after them. Then, when I'm too tired, I'd
rather do my IV course at the hospital.
M (44), with one D {9,5)
There's this ambivalence about the guilt, like
Ambivalence someone efse said, “the Damocles sword”
[...] But | think that without my daughter, |
Emotional would never have fought this hard for
experience myself.

Emotional
difficulties
due to their
parenthood

M (59), with one D (28)
! don’'t wanna say | regret it, but sometimes,
! feel bad becouse | haven't given her
everything | wanted to.
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Reinvestment
of parenthood
after the
transplant

W (40], with two D (12 and 9)

Being o parent with CF and being unwell is
hard. [...] now CF affects me more, and my
children feel it. And that's really painful for
me.

' F (45) with LT, with one D (15) and on 5 (10}

I love to walk to the supermarket with my
doughter and to shop for groceries [...] What
a pleasure to be able to do it ogain with her.
This rebirth with the children, it definitely
allowed me to do things agoin with the
children, and that's awesome!

Positive
emotions

M (31), with a S (Fmonths old)
I'm delighted to be o mother.

Mormal childhood: CFas a
normal thing

M (32), with one S (11.5)
Children see everything, so that’s something

normal for them. While they grow, they've
always seen and lived this way, so | don't
think it's shocking for them.

Megative impact of CF

F (58), with one D (23]

| do one IV course out of two at the hospital
and she visits me then. | don't know, but it
might be very difficult for her.

Worries,
stress and

anxiety

Children’s
reported

F (49) of two adopted D (20 and 10)
When I'm hospitalized, then they do worry o
bit.

experience
of the
disease

Separations
Emaotional issues

difficulties

F (38) with LT, with one S (6.5)

I received the transplant two years ago and
we still feel that he fears to be separoted
from us.

The

children Other

Involvement in treatment

M (56), with one D (16)

There are depressing moments... she spent, |
don’t know, like until she was 10, every night
she would ask « will you be there tomorrow

mommy? »

M (42), with one 5 (2.5)

He welcomed the nurses, he was happy and
wanted to look, [speaks while laughing], he
played with the gloves, and participated.

Show and speak about the
disease

Communi-
cation

M (37), with one 5 (13)

Vve always told him everything

M (51), with one D {21)

We have always told her everything [about
CF]. Similarly, when the transplant surgery
time had come, we explained it to her.

about CF

Children’s questions

M (37), with one 5 (13)

They ask guestions. My son already asked
me if | was going die because of this disease.
M (50) with LT, with one D (5)

For instance, about the scars on the body,
very early there are questions about them.
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Hence the guestion about the replocement
of the lungs comes very early.

M (42), with one 5 (8)
Sometimes | ask him to push the piston of the

Parent-
. - insufin pen. | try to empower him o lof,
rE'I::l!ilgrr\iEip Caregiving because I'm alone with him. And when he
sees I'm sick, breathless, or whatever, he
does things to help me.
F (45) with LT, with one D {15) and on S (10}
When we started dating, | told my wife right
away [about CF and infertility]. She knew.
\ . M (44) with one D [9.5)
To speak about CF WIth,thEIr We met and two days after he knew that |
spouse and. spouse’s had CF.
reactions F (36), with two D (5 and 1.5)
! had to say from the beginning: “if you
want to be with me, the problem is that it
might be complicated to have children.”
Spouse’s M (31), with one 5 (1)
support My spouse really helped me with this
during access  [improving her FEV1]. We motivated one
to another, we forced ourselves to do sport
parenthood  together, etc.
M (51) with LT, with one D (21)
. Happily, 1 have him by side and he always
Daily help . ]
and support supported me. Becquse sometimes things
can be really complicated.
The couple, Help from from the M (32), with 2  (11.5)
The the spouse the SP?USE B spouse My spouse is really helpful, and when I'm
—as seen by daily . .
spouse the balance- tired he takes over everything.
- _— M (37) with LT, with one D (7)
participant  gratefulness F I;SLHEI the The balance came naturally. We managed
nli +h : dz:;E ART, the pre-transplant, then the
life transplant... it all came naturally, we did
adapt as things went.
Spouse’s F (46) with LT, with twins D (6,5) and one
reassuring step-D (17)
presence Having a spouse is really reassuring. | tell
(anticipation  myself “they won't be on their own [if he
of death) dies]”.
M (37], with a D (3months old)
| fear my decline mostly for our intimacy |[...]
. Negative because of the relationship’s picture, and
MNegative . i
impact of CF impact onthe the :mage_ o_!F the wgman I want my partner
couple to see. This image is farnished from the
on couple beginning, which is hard t t and it’
ginning, which is hard to occept, and it's
and/or harder to think it might be more tarnished.
SPOUsE CF, difficult M (38), with § (2) and one D (1)
for the I also think he's afraid and he doesn’t know
spouse how to deal with this disease.
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F (63), with one D (34) and two S (33 and
30)

There's an ongoing conflict with my wife
who is against any revelation [about CF and
ART]. [...] it's been an unbearable debate for
30 years.

M (36), with one S (4)

I think my partner does not fully understand
all the disease dimensions [...] and
sometimes he says things like: “it's not that
bad if you skip your aerosol for one day”.

Lack of support or presence
from the spouse- conflicts

Neote. Abbreviations in the column of verbatim quotations provide quick information about the parents with CF.
Legend: M: mother — F: father - LT: lung transplant — (Number): age in years, (except specified exceptions). For
example: “M (37) with LT, with two D (10 and 5} and one son (2)” stands for: “Mother, aged 37 years, with a lung-
transplant, with two daughters aged 10 and 5 years and one son aged 2 years”.

** Second sub-themes in the column of first sub-themes

***Third sub-themes in the column of second sub-themes
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Verbatim quotations of the spouse participants

" od 3" Sub-theme
1"Sub- 2™ Sub- (when Verbatim guotations
theme theme .
applicable)
M (36), with two D (5 and 1,5)
Fsychological and physical We're really poorly informed about ART, where to go and
experience of becoming  what to do. That's quite hard, and it is still very taboo.
parent M (43), with two D (13 and 8)
Clearly, the full hormonal treatment is not easy.
F (52), with one D (21)
Living a I acted like we were a normal family [...]. Sometimes she
normal life couldn‘t do things, but we always tried to act like a normal
family.
M (41}, with one 5 {9,5)
Support from | seek advice from our friends who have boys. When I panic,
others “what should | do?", | have a friend whom | regularly ask
about how she deals with things.
o Take over F (32), with one 5 (1)
Daily life children in I look after him [his son] on waking because she goes to the
daily life physio at 8:30. 'm the one who wakes him up, changes him,
brings him to the daycare. And the same in the evenings:
- shower, supper, bedtime... We need to distribute the chores,
Daily life ) ) ) A
CF and organization ?md discuss it, and organize. Once the organization is good,
ho it works.
parEEt To adapt to Step-F (32], with one step-D (37
the other’s I try to help her with many things. [...] And if | can keep
helping her, well I'll fry, even more now that shes not very
rhythm
well.
F (52), with one D (21)
At first there's always this little fear. [..] and over time,
Fear of . :
transmission because we see that everything goes well, and they confirm
that there’s no risk, then we breathe and enjoy. But the
doubts prevented us from enjoying the first months.
. . F (32), with one S (7months old)
Changed vision — . . .
Impact of of parenthood Like someone else said, it [parenting with someone who has
CFon CF] allows me to live day by day.
parentho M [29], with one D (10 months old)
od An additional 1 tell myself that I can’t {laughs), | can‘t fail and | always have
responsibility  to be there. it's classic motherhood, except for this kind of
burden on my shoulders.
F (50}, with one D (27) and one 5 (13)
Difficulties Just having CF is already tiring. To deal with the treatments
and all this, it's draining. And on top of that having children...
R had to, well, she [his wife] couldn’t do it anymore at night.
M [46), with twins D (11)
The . . We had to explain that when you go to the hospital, most
children Experience of the disease of the time you’'re cured by the time you come out. You

don't come out dead. Both things got quite mixed up.
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Psychological follow-up

M (41), with one 5 (3,5]

“There’s o second appointment in two weeks. We are doing
this, just to try to ease his mind a bit.

Reasons and
moment to
speak about it

F (50) with one D (27) and one 5 (13)

It's part of his fife. it concerns him as well, so we estimated
that well...to not hide it.

F (32), with one S (1)

Speaking We'll have to talk about it quite early on to make the boy
about CF understand and adapt.
to the M (46}, with twins D (11)
children We don’t have the same vision of what to say. He's affected
How to speak by not being told things about his disease, and 1, | think that
about CF we should say things, but maybe not start by throwing out
life expectancy numbers.
F (32], with one S (7months old)
- I was informed very quickly by [name of the partner] about
. her disease.
aﬁliﬂli F (43], with one D (9)
disease Shock of the  I've been working in the medical field for 20 years now. 5o, |
announce- knew CF only from a theoretical perspective. And like [name
ment of another spouse] said, we understand when we see. And

Difficulties due to the
disease

The
spouses

and CF Easier daily life after

) when she told me she was sick, it was a shock.

M [29), with one D (10 months old)

It was extremely hard for me the first times | came with
[name of the partner] to the medical follow-up. | think it
made the thing very real. And by the way, I think it's [name
of the pulmonologist] who recommended | see the

_psychologist at the center.

F (52), with one D (21)
For us it's weird because it's basic, it's normal. But you

transplant [addressing to the transplanted participants], you discover
things for the first time. It's... | take my hat off to you!
F (43}, with one D (9]}
CF a normality The courses, the treatments, the follow-ups, the physio, it's

part of the life. It might be shocking, but for me it's the norm.
There's nothing... it's like this.

Speaking about CF with
their family

F (50), with one D (27) (from previous union) and one 5 (13}

We told them right away. Because once, during a family
meeting, the nurse came home and they were asking
questions. 5o, | explained what she had. It stopped the
questions and we're not bothered anymore. That is how we
proceeded.

MNote. Abbreviations in the column of verbatim quotations provide guick information on the spouses.

Legend: M: mother — F: father — (Number): age in years, (except specified exceptions). For example: “M (37), with
one D (10} and one son (2} stands for: “Mother, aged 37 years, with one daughter aged 10 years and one son

aged 2 years”.
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Reporting Checklist

COREQ (COnsolidated criteria for REporting Qualitative research) Checklist

A checklist of items that should be included in reports of qualitative research. You must report the page number in your manuscript

where you consider each of the items listed in this checklist. If you have not included this information, either revise your manuscript

accordingly before submitting or note N/A.

Topic Item No. Guide Questions/Description Reported on
Page No.
Domain 1: Research team
and reflexivity
Personal characteristics
Interviewer/facilitator 1 Which author/s conducted the interview or focus group? p5
Credentials 2 What were the researcher’s credentials? E.g. PhD, MD pd
Occupation 3 What was their occupation at the time of the study? nd and &
Gender 4 Was the researcher male or female? IpS
Experience and training 5 What experience or training did the researcher have? pd
Relationship with
participants
Relationship established Was a relationship established prior to study commencement? pd ‘
Participant knowledge of What did the participants know about the researcher? e.g. personal 3 ‘
the interviewer goals, reasons for doing the research
Interviewer characteristics 8 What characteristics were reported about the inter viewer/facilitator?
e.g. Bias, assumptions, reasons and interests in the research topic 94-5 ‘
Domain 2: Study design
Theoretical framework
Methodological orientation ] What methodological orientation was stated to underpin the study? e g
and Theory grounded theory, discourse analysis, ethnography, phenomenaology, p4-& ‘
content analysis
Participant selection
Sampling 10 How were participants selected? e.g. purposive, convenience,
consecutive, snowball p6 + other arq
Method of approach 11 How were participants approached? e.g. face-to-face, telephone, mail, '+ other article ‘
email
Sample size 12 How many participants were in the study? 3]
Mon-participation 13 How many people refused to participate or dropped out? Reasons? other article
Setting
Setting of data collection 14 Where was the data collected? e_g. home, clinic, workplace pb + other ari{
Presence of non- 15 Was anyone else present besides the participants and researchers?
participants P5 |
Description of sample 16 What are the important characteristics of the sample? e.g. demographic
data, date p7. 22 and EEJ
Data collection
Interview guide 17 Were questions, prompts, guides provided by the authaors? Was it pilot p5 + other arq
tested?
Repeat interviews 18 Were repeat inter views carried out? If yes, how many? 0 not speci
Audio/visual recording 19 Did the research use audio or visual recording to collect the data? p5
Field notes 20 Were field notes made during and/or after the inter view or focus group? | p5
Duration 21 What was the duration of the inter views or focus group? po
Data saturation 22 Was data saturation discussed? p6
Transcripts returned 23 Were transcripts returned to participants for comment and/or |MNo: not specif
"
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Topic Item Mo. Guide Questions/Description Reported on
Page No.
correction?
Domain 3: analysis and
findings
Data analysis
Mumber of data coders 24 How many data coders coded the data? pd and & |
Description of the coding 25 Did authors provide a description of the coding tree?
tree p7 + Fig 1 p3]
Derivation of themes 26 Were themes identified in advance or derived from the data? p6
Software 27 What software, if applicable, was used to manage the data? pd I
Participant checking 28 Did participants provide feedback on the findings? INO: not speci
Reporting
Quotations presented 20 Were participant quotations presented to illustrate the themes/findings?
Was each quotation identified? e_g. participant number p7-14
Data and findings consistent 30 Was there consistency between the data presented and the findings? 717
Clarity of major themes 31 Were major themes clearly presented in the findings? pi-
Clarity of minor themes 32 Is there a description of diverse cases or discussion of minor themes? p7-14

Developed from: Tong A, Sainsbury P, Craig J. Consolidated criteria for reporting qualitative research {COREQ): a 32-item checklist

for interviews and focus groups. International Journal for Quality in Health Care. 2007. Volume 19, Number 6: pp. 349 — 357

Once you have completed this checklist, please save a copy and upload it as part of your submission. DO NOT include this

checklist as part of the main manuscript document. It must be uploaded as a separate file.
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3) Synthese des articles 2 et 3 — Résultats MucoPar

a) Echantillon global

Avant de revenir sur I'ensemble de nos résultats, il nous semble nécessaire de
présenter I'échantillon général de I'étude MucoPar, en rassemblant les données sur les
participant.e.s des deux conditions de recrutement. Le Tableau 14 rassemble ainsi les
caractéristiques socio-démographiques de tou.te.s les participant.e.s (patient.e.s et
conjoint.e.s), le Tableau 15 présente les informations sur leurs enfants et le Tableau 16

rassemble les caractéristiques médicales des patient.e.s inclus.e.s.

Tableau 14.

Caractéristiques socio-démographiques des participant.e.s et information sur leurs enfants.

Données socio-démographiques Patient.e.s (n=52) Conjoint.e.s (n=11)

N ou moyenne % N ou moyenne %

Sexe
Féminin 33 63 5 45
Masculin 19 37 6 55
Age moyen en années (min-max) 44 42.4
(28-65) (29-62)
Statut Marital
En couple (mariage, pacs, concubinage) 50 96 11 100
Célibataire 2 4 - -
Plus haut niveau de dipléme obtenu
Niveau bac ou moins 15 29 4 36.5
Entre bac +2 et bac +4 16 31 4 36.5
Master ou plus 21 40 3 27
Emploi
Travail a temps-complet 15 29 10 90
Travail a temps partiel 22 42 - -
Sans travail (arrét maladie, parent au foyer) 13 25 - -
Retraité.e 2 4 1 9
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Tableau 15.

Informations sur les enfants des participant.e.s.

Caractéristiques des enfants Enfants des patient.e.s Enfants des conjoint.e.s

N ou moyenne % N ou moyenne %

Nombre total d’enfants 76* 14*
, . . 1.46 1.3
Nombre d’enfants par participant.e (min-max) (1-4) (0-2) **
Sexe des enfants
Féminin 47 62 10 73
Masculin 29 38 4 27
Age moyen des enfants en années (min-max) 11.8 8.9
(0.25-38) (0.5-38)
Nombre d’enfants
Né.e.s de grossesses spontanées 19 25 2 18
Né.e.s grace a 'AMP 44 58 11 79
Adopté.e.s 12 16 - -
Beau-parent considérant I'enfant de son 1 1 1 -

partenaire comme le sien.

Note.

* Nous avons comptabilisé les enfants pour lesquels le participant est beau-parent, dans les situations ou
ce dernier est impliqué depuis plusieurs années dans le quotidien des enfants en question. Cela concerne
deux situations : un patient et un conjoint.

** Un des conjoints n’est pas le parent de I'enfant de sa partenaire, et n‘a pas d’autre enfant. Deux
conjoints ont eu un enfant d’une union précédant celle avec leur partenaire atteinte de mucoviscidose.
Sinon les conjoint.e.s ont les mémes enfants que les patient.e.s.

Tableau 16.

Caractéristiques médicales des patient.e.s inclus.e.s.

Caractéristiques médicales Moyenne  Minimum — Maximum
Indice de masse corporelle (IMC) en kg/m? 21.9 16.9-29.4

Age au diagnostic (en années) 11 0-59

Volume Expiratoire Maximal par Seconde (VEMS) 66% 22% —115%

Nombre de patient.e.s (Total n = 52) n %

Avec une greffe pulmonaire 15 29

Avec diabéte 18 35

Avec insuffisance pancréatique exocrine (IPE) 35 67

Ayant regu au moins une cure antibiotique IV au cours de I'année 40 77
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b) Résultats — Ce qu’il faut retenir

Nous avons conduit deux analyses thématiques de contenu inductives, en utilisant une
épistémologie réaliste et une classification sémantique des themes, en nous appuyant sur les
recommandations de Braun et Clarke (2006).

Dans les deux analyses thématiques nous avons considéré que les grands themes
« présentation et histoire personnelle » et « maladie », contenaient des verbatims qui ne
contribuaient pas a répondre a notre question de recherche. Ceux-ci donnaient des
informations contextuelles trés intéressantes, notamment sur I’histoire de la maladie, ou la
relation rapportée des conjoint.e.s a la maladie (sans lien avec la parentalité), mais
n’‘apportaient pas d’éléments en lien avec la parentalité ou les enfants des patient.e.s. Ainsi,
ils n’ont pas fait I'objet d’'une présentation détaillée.

A l'intérieur des grands themes présentés pour répondre a notre problématique, les
deux analyses nous ont conduit a proposer une distinction des thémes en fonction des
membres de la famille auxquels ils faisaient référence. Cela nous a permis de distinguer ce qui
relevait de I'expérience propre des patient.e.s, de ce qu’ils.elles rapportaient sur celles de leurs
enfants et de leurs conjoint.e.s. Dans I'analyse des focus groupes, nous avons pu rassembler
les propos sur les conjoint.e.s avec les propres propos des conjoint.e.s.

Concernant I'expérience des patient.e.s, les deux analyses ont permis d’observer deux
grands theémes : « devenir parent » et « étre parent ». Le premier theme regroupe les mémes
types de sous-thémes dans les deux analyses et a permis de documenter avec précision l'accés
a la parentalité des participant.e.s et ce, dans des contextes trés variés (notamment en lien
avec le mode de procréation/I'adoption et le contexte de l'arrivée de I'enfant). Ce théme a
énormément mobilisé les participant.e.s pendant les groupes comme les entretiens. Il en
ressort que c’est une des étapes les plus délicates et difficiles dans la parentalité des parents
atteints de mucoviscidose, particulierement lorsqu’il y a recours a 'AMP ou I'adoption. Dans
I'ensemble, les patient.e.s décrivent du soutien de la part des équipes des CRCM, mais se
montrent tres critiques envers les services d’AMP. Les participant.e.s appellent a un meilleur
accompagnement global des projets de parentalité, et a plus de lien entre les CRCM et les
équipes dAMP.

Le théme « étre parent » a en revanche été opérationnalisé difféeremment dans les
deux analyses. Dans l'analyse des entretiens, il y a eu séparation entre ce qui était plutét

expérientiel (émotions, représentations, relations avec |'enfant, projection dans le futur
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notamment) de ce qui était plutot pragmatique (description du quotidien, de I'impact de la
maladie et ajustements), alors que ces notions ont été regroupées dans |'analyse des focus
groupes. Néanmoins les analyses font ressortir des sous-thémes tres similaires, et I'analyse
des entretiens a permis de rentrer plus dans le détail des aspects émotionnels. On observe
ainsi un vécu trés positif de la parentalité, partagés par tou.te.s. les participant.e.s. C’est « une
joie », « une chance », « une victoire », « une revanche sur la maladie » etc. Le lexique refléte
I'importance que revétent leur parentalité et leur(s) enfant(s). Ces émotions positives sont
néanmoins contrebalancées chez tous les participant.e.s par des émotions négatives : grande
culpabilité, inquiétude et tristesse face a I'impact de la maladie sur les enfants, frustration de
ne pas pouvoir faire ce qu’ils.elles voudraient en tant que parent, pression a faire le mieux
possible et pour certains, notamment les greffés, peur de mourir trop t6t dans la vie de leur
enfant. On observe également de I'ambivalence concernant la parentalité. Les enfants sont
une grande motivation a rester en bonne santé et a bien suivre les traitements, mais étre
parent est aussi a l'origine de fatigue, de maladies (virus), voire de dégradations de |'état de
santé. Les parents se sentent globalement des parents comme les autres, méme s'ils.elles
concedent qu’étre parent avec la mucoviscidose est plus difficile. Enfin, les participant.e.s
ayant été greffé.e.s alors qu’ils.elles étaient déja parents, rapportent leur bonheur de pouvoir
réinvestir leur réle aprés I'opération.

Concernant la vie quotidienne, les deux analyses font ressortir que I'impact négatif de
la maladie s’exprime généralement en termes d’incapacité du parent a pouvoir faire certaines
choses a cause de leur manque de souffle ou de la fatigue, des besoins de repos ou des soins.
Les patient.e.s greffé.e.s apres étre devenu.e.s parents, rapportent a quel point la maladie a
pu les empécher d’assumer leur réle de parent avant la transplantation. En termes
d’ajustement, la question de l'‘organisation du quotidien est centrale. Les stratégies
d’ajustement sont en premier lieu tourné vers le probléme. Ainsi, les familles ont
généralement une organisation précise qui leur permet d’assurer a la fois les traitements et de
répondre aux besoins de I'enfant et certains choix de vie sont faits en fonction de la maladie
(travail, lieu d’habitation). La plupart des parents rapportent bénéficier de soutien social,
notamment de la part des conjoint.e.s, mais également des grands-parents ou d’ami.e.s. De
nombreux parents n’hésitent également pas a impliquer les enfants dans les traitements.

Ce dernier point fait le pont avec le grand theme « enfants » des focus groupes » et le

theme « interactions entre la mucoviscidose et la vie des enfants » des entretiens. Dans les
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deux analyses, on observe que plusieurs enfants participent et souhaitent étre impliqués dans
les soins de leur parent malade. Les parents rapportent des questionnements sur quoi dire de
la maladie et comment dire, et ce qu’ils.elles ont déja pu verbaliser. Les parents les plus atteints
sont généralement ceux ayant donné le plus d’information a leurs enfants. Les parents
rapportent que la maladie a une incidence émotionnelle négative sur leurs enfants, stress et
inquiétude concernant la santé du parent malade étant tres souvent mentionnés. Néanmoins,
ils.elles sont plusieurs a relever également les impacts positifs de la maladie qui rend les
enfants plus autonomes, responsabilisés, plus forts et plus empathiques que les autres enfants
de leurs ages.

En termes administratif et financier, I'analyses des entretiens nous a permis d’évoquer
la difficulté d’accés a la propriété des patient.e.s. Cet aspect a également été discuté dans
certains groupes, bien que nous n’ayons pas pu en rendre compte dans notre article, et était
une thématique qui tenait a coeur a plusieurs participant.e.s

Enfin la question du couple et des conjoint.e.s a été abordée différemment dans les
deux analyses. Dans celle des entretiens, les verbatims ont permis de préciser comment les
parents se répartissent les taches familiales, comment les conjoint.e.s apportent du soutien
(durant FAMP, puis pour gérer la maladie et les enfants), et peuvent faire plus que le patient.e.s
au quotidien, voire tout prendre en charge lorsque le.la patient.e est trop fatigué.e, malade ou
hospitalisé.e. Lanalyse des groupes a rapporté sensiblement les mémes éléments, et a permis
de détailler un peu plus I'impact de la maladie sur le couple et des aspects pouvant relever du
coping dyadique (communication, gestion du stress notamment). Dans les deux analyses,
certain.e.s patient.e.s non greffé.e.s, particulierement des femmes, font également état du
mangque de soutien de la part de leur conjoint ou de leur charge de travail plus importante en
termes de taches familiales.

Quant aux conjoint.e.s, ils.elles ont pu ajouter des détails au récit des patient.e.s,
particulierement sur I'acces a la parentalité, I'organisation au quotidien, la gestion en couple
de la maladie, sur I'expérience des enfants et sur ce qui leur est dit au sujet de la maladie. Nous
déplorons le faible nombre de conjoint.e.s dans notre étude et nous avons constaté que notre
guide d’entretien était mal adapté pour leur laisser autant de place qu’aux patient.e.s.

Enfin, 'analyse des groupes a fait ressortir certains types d’interactions entre les
participant.e.s pendant les groupes. Dans tous les groupes, les participant.e.s n‘ont pas hésité

a se questionner directement, et a échanger des points de vue variés et a parfois étre en
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désaccord. En parallele, dans certains groupes, certain.e.s participant.e.s ont pu se montrer
soutenant.e.s envers d’autres participant.e.s et ce via des conseils ou de la validation
émotionnelle. Enfin, les groupes ont souvent regu un accueil positif, notamment car les

patient.e.s ont apprécié échanger avec d’autres parents malades.

c) Discussion, limites et perspectives

En se complémentant, nos deux analyses offrent une présentation détaillée de
I'expérience des parents ayant la mucoviscidose. Elles rapportent des résultats similaires a
ceux des précédentes études qualitatives, tout en relevant certaines spécificités propres a
notre échantillon et au contexte francais (AMP largement remboursée favorisant I'acces a la
parentalité des patient.e.s, liens entre parentalité et accés a la propriété) et a la greffe
pulmonaire (notamment différence de communication et d’expérience). Elles confirment
notamment que les patient.e.s vivent globalement de facon tres positive leur parentalité,
malgré les nombreux défis auxquels ils.elles font face sur le plan logistique et émotionnel.

En termes méthodologiques, notre protocole n’a pas permis d’adresser autant que
d’autres études les questions du quotidien et de 'adhérence thérapeutique. Néanmoins cela
a contribué a faire émerger d’autres aspects. La densité de nos corpus ne nous a pas permis
de faire ressortir aussi nettement que nous l'aurions voulu les différences entre patient.e.s
greffé.e.s et non greff.é.e.s. De plus, notre méthode n’a pas permis d’accueillir autant que nous
I'aurions souhaité le discours des conjoint.e.s. Cependant, notre étude reste, a notre
connaissance, la premiere au monde a leur avoir donné la parole sur ce sujet et a ainsi permis
de faire ressortir certains éléments, notamment leur implication compensatrice au quotidien,
ou leur implication dans la gestion de la maladie et la communication a son sujet avec les
enfants. Ces résultats appellent de nouvelles explorations dédiées aux patient.e.s greffé.e.s et
aux conjoint.e.s.

La principale limite de notre étude est qu’elle a été conduite juste avant la
généralisation des modulateurs CFTR. Méme si quelques rares participant.e.s en bénéficiaient
déja via des essais cliniques, la grande majorité de notre échantillon n’y a eu acces qu’apres.
Ainsi leur quotidien a pu évoluer depuis, et I'expérience décrite dans notre étude est
probablement plus représentatives de celle des patient.e.s ne bénéficiant pas des modulateurs

CFTR.
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C.Résultats préliminaires de I'étude MucoKids

Larticle que nous souhaitons proposer pour lI'étude MucoKids est en cours de
rédaction. Ainsi, nous présentons les résultats de cette étude sous un format classique : état
de l'art en 2020 (correspond a l'état fait lors de la rédaction du protocole, celui-ci sera
réactualisé dans la rédaction de l'article), méthodologie, résultats préliminaires (ces deux
parties étant présentées sous un format article) et éléments de discussion.

L'article sera finalisé et traduit avant fin 2025 pour étre publié en anglais, si possible
dans une revue médicale sur les troubles respiratoires. Une bourse « Animations
Scientifiques » de la Commission Recherche de la Faculté Sciences Humaines Paris Cité a

d’ailleurs été obtenue pour financer la traduction dans le courant de I'année 2025.

I. Enfants et maladies parentales - Etat de la littérature en 2019-2020

Des études ont constaté que la maladie d’un parent pouvait avoir différents impacts
sur les enfants au niveau émotionnel et comportemental (Chen, 2017; Oppenheim-Gluckman
et al., 2007; Razaz et al., 2014) ou sur leur éducation en générant plus d’absentéisme et de
moins bonnes performances scolaires (Chen, 2016).

Une revue systématique de littérature a relevé des effets négatifs et positifs sur les
enfants et adolescents de parents atteints de SEP (Razaz et al., 2014). Sont notamment cités
les effets négatifs suivants : problémes émotionnels (coléere, tristesse) et comportementaux,
corrélés au fonctionnement familial et a la dépression maternelle, plus de somatisations, plus
de tensions familiales, moins de temps pour étre avec ses amis, inquiétude pour le futur, une
vie moins satisfaisante et, pour les adolescents ayant le plus de responsabilités familiales, plus
de stress et moins de relations sociales. En paralléle les ajustements positifs pour les enfants
et les adolescents sont: de meilleures compétences personnelles, plus d’optimisme, plus
d’empathie envers les autres, une meilleure spiritualité, une bonne qualité de vie et plus de
responsabilités (vécues positivement). Cette revue met en avant un manque de consensus
entre les articles, dans un domaine ou il existe encore peu d’études.

Ce constat se retrouve dans une autre revue de littérature portant sur plusieurs
maladies parentales (Oppenheim-Gluckman et al., 2007). Les résultats sont variables d’'une

étude a l'autre, ne serait-ce que parce que les maladies étudiées sont différentes, que I'age des
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enfants varie et que les études s’intéressent a des aspects (trop) variés pour présenter des
résultats homogenes. Cependant, les auteurs de cette revue soulignent que les difficultés des
adolescents ne sont pas liées a la gravité de la maladie, mais au fonctionnement familial
antérieur. La qualité de celui-ci apparait comme un facteur protecteur, quand le
dysfonctionnement familial est un facteur de risque face a la maladie du parent (Oppenheim-
Gluckman et al., 2007).

Cette observation est également faite dans une autre revue de littérature, portant sur
les effets de la maladie chronique parentale sur le fonctionnement psychosocial et éducatif
des enfants (Chen, 2017) et dans une étude de I'impact des cancers parentaux (Huizinga et al.,
2011). La maladie parentale est un réel défi pour les familles lorsqu’elle se déclare dans les
jeunes années de I'enfant. Elle va forcément impacter la cellule familiale qui réagira plus ou
moins bien en fonction de son style de communication, son adaptabilité, sa cohésion, etc.
(Chen, 2017). Les enfants sont impactés différemment en fonction de ces parametres, ainsi
gue ceux concernant le type de maladie et la présence ou non de douleurs. En effet, selon une
étude comparative (Evans et al., 2006), les méres douloureuses semblent plus susceptibles de
s’engager dans des stratégies parentales ayant des impacts négatifs pour les enfants sur le plan
émotionnel et comportemental, que les méres non douloureuses.

En parallele, plusieurs études n‘observent pas de différence sur différents indicateurs
entre les enfants de parents malades et des enfants contréles (Alexander et al., 2002; Razaz et
al., 2014). Par exemple, dans une étude approfondie de I'impact du handicap des meres avec
traumatismes médullaires, les auteurs n‘observent pas de différence entre les enfants de
celles-ci, peu importe leur age, et ceux de leurs contréles en termes : d’ajustements
individuels, d’attitude envers leurs parents, d’estime de soi et de fonctionnement familial
(Alexander et al., 2002). Dans cette étude, un des criteres d’inclusion est que la mere ait
déclaré ce handicap au plus tard avant les deux ans de I'enfant. Ces méres se rapprochent en
cela des parents atteints de mucoviscidose qui sont malades avant I'arrivée de leur enfant. En
revanche les pathologies sont différentes avec un suivi qui est plus important au début pour
les traumatisées médullaires et qui a tendance a diminuer, alors que la prise en charge des
parents atteints de mucoviscidose reste lourde au quotidien et peut s’alourdir a certains
moments ou en fin de vie.

Ainsi la mucoviscidose reste une maladie trés particuliére avec des contraintes non

communes aux autres maladies chroniques. De plus, diagnostiquée majoritairement durant
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I'enfance, elle n'impacte probablement pas des parents qui la gérent depuis toujours (ou
presque) de la méme fagon que des parents qui déclarent une maladie a I'age adulte. On peut
donc supposer que la mucoviscidose d’un parent a des impacts différents de ceux des autres
maladies sur la cellule familiale, et notamment sur les enfants. Il est par conséquent important

de distinguer cette population et de s’intéresser spécifiquement a I'expérience de ces enfants.

Tout en étant incompléte, cette revue de littérature permet d’observer les
répercussions d’'une maladie parentale sur les enfants. Elle permet de renforcer ce que nous
avions suggéré a l'issue de notre revue systématique de littérature, a savoir étudier les autres
membres de la famille et notamment les enfants. Si depuis 2020, nous avons pu recenser de
nombreuses nouvelles études portant sur les enfants de parents malades, nous avons constaté
gu’il n’existait toujours pas d’étude sur les enfants de personnes atteintes de mucoviscidose.
Notre étude MucoKids vient ainsi documenter I'expérience toute spécifique des enfants ayant

un parent atteint de mucoviscidose.

II. Méthode

1) Ethique, rigueur et transparence

Le projet est porté par I'Unité de Recherche Clinique (URC) de Paris centre — Necker
enfants malades de 'APHP, et a été financé par I'association Grégory Lemarchal. Cette étude a
été validée auprés du Comité d’Evaluation des Protocoles de Recherche Observationnelle
(CEPRO) de la Société de Pneumologie de Langue Francaise (SPLF) le 7 janvier 2021.

Les chercheuses ont travaillé sur les logiciels NVivo (version Release 1.6.1 (1137)) et
Excel (Microsoft 11). Les rencontres en visio ont eu lieu sur I'application Zoom de I'Université
Paris Cité.

Nous suivons les recommandations de la COREQ pour la rédaction de cet article (Tong

et al., (2007).

2) Design de I'étude

MucoKids est une étude exploratoire bi-centrique, s’intéressant aux expériences,

attentes et besoins des enfants de parents atteints de mucoviscidose. Son protocole est une
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extension de celui de I'étude MucoPar qui s’intéressait a I'expérience des parents atteints de
mucoviscidose (A. Jacob et al., 2025). Les participant.e.s étaient invité.e.s a participer soit a un
focus groupe de deux heures, soit a un entretien individuel, soit a un entretien de fratrie. Un
focus groupe était proposé en premiére intention a tous les enfants de plus de 13 ans. Les
focus groupes étaient organisés par tranche d’age (13-17 ans et plus de 18 ans). Celles et ceux
qui ne souhaitaient pas participer a un groupe, ainsi que les enfants de moins de 13 ans, se
voyaient proposer un entretien semi-directif. Les enfants concernés avaient le choix de faire
un entretien individuel, ou un entretien avec leurs freres et sceurs si leur écart d’age était
inférieur a 4 ans. Pour les enfants les plus jeunes, du matériel était a disposition pour les
soutenir dans leur élaboration : matériel pour dessiner, figurines (Playmobils) pour mettre en
scene une famille et I'hopital.

Les focus groupes devaient initialement étre organisés dans les CRCM (Centre de
Ressources de Compétences pour la Mucoviscidose), et les entretiens dans les CRCM ou au
domicile des enfants. Suite a la pandémie de COVID-19, le protocole a été revu pour que les
groupes aient lieu en visio et les entretiens en visio ou a domicile, dans tous les cas sans la
présence des parents. Aucune durée d’entretien n’était préétablie, notamment pour s’adapter
aux capacités psycho-cognitives des plus jeunes. lls ont duré entre 27min et 94min. Tous les
groupes et entretiens ont été menés par la méme personne (A.J.), qui se présentait comme
une psychologue et chercheuse. lls ont tous été enregistrés en audio et retranscrits pour étre
analysés.

Le déroulé des groupes et entretiens a été pensé par les chercheuses dans le but de
favoriser I'exploration en profondeur des thématiques, tout en s’adaptant aux besoins psycho-
cognitifs de chaque tranche d’age. Ainsi, les groupes et entretiens s’organisaient, autant que
possible, autour de trois temps. Un premier temps de présentation permettait a la chercheuse
de poser le cadre de la rencontre, de se présenter et d’inviter les participant.e.s a se présenter
et a présenter leur famille. Ce temps était fondamental pour établir un rapport propice a
I'échange avec les plus jeunes, comme le soulignent Irwin et Johnson (2005). Les
participant.e.s étaient ensuite invité.e.s a parler de leur vie au quotidien (actuelle ou passée)
avec le parent malade, a discuter des différences qu’ils.elles percevaient entre leur vie et celle
d’enfants n’ayant pas de parent malade, et enfin a adresser leurs attentes ou besoins aux
professionnel-le-s de santé prenant en charge leur parent malade. Les échanges avec les

adultes étaient basés sur des questions ouvertes. Face aux enfants les plus jeunes, les mots et
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le discours étaient adaptés, donnant souvent lieu a beaucoup de questions fermées pour
étayer les enfants qui avaient du mal a élaborer. Le temps de jeu (notamment Playmobil) a
permis a plusieurs enfants de décrire leur quotidien, sans permettre a certains enfants trés

jeunes d’élaborer plus sur la maladie de leur parent.

3) Criteres d’inclusion et de non-inclusion

Les participant.e.s devaient avoir au minimum 6 ans au moment de l'inclusion dans
I'étude et avoir un parent atteint de mucoviscidose suivi dans un des deux CRCM d’lle de
France. Le parent atteint de mucoviscidose devait étre majeur et ne pas présenter de
pathologie psychiatrique ou de maladie somatique grave non liée a la mucoviscidose au
moment de I'inclusion.

Les participant.e.s devaient avoir un bon niveau d’expression en francais (en lien avec
leur age), ne pas présenter de trouble psychiatrique diagnostiqué ou de maladie somatique

grave en phase aigle.

4) Recrutement des participant.e.s

Tous les parents atteints de mucoviscidose éligibles ont été contactés par mail pour
proposer a leur(s) enfant(s) de participer. Celles et ceux qui acceptaient que leur(s) enfant(s)
participent étaient ensuite sollicité.e.s soit pour I'organisation des rencontres avec leur(s)
enfant(s) mineur(s), soit pour communiquer l'adresse mail de leur(s) enfant(s) majeur(s) afin
gue ceux.celles-ci soient directement contacté.e.s.

Selon les regles éthiques en vigueur en France, tou.te.s les participant.e.s devaient
donner leur consentement oral pour participer, consentement redemandé le jour de la
rencontre, et les deux parents des enfants mineurs devaient donner leur consentement oral
pour que leur(s) enfant(s) puisse(nt) participer a I'étude.

Les données socio-démographiques des enfants et de leurs parents ont été recueillies
via un questionnaire rempli en début ou fin de rencontre. Les données médicales des parents

atteints de mucoviscidose ont été récoltées dans les dossiers des patients par D.H et D.G.

232



5) Analyses

Face au petit nombre de groupes et au contenu limité de certains entretiens, il a été
décidé de faire une analyse thématique unique de I'ensemble des contenus. Cependant, pour
vérifier qu’il n’y ait pas de différences marquées entre les types de contenus, et pour mieux
relever les interactions des groupes, les contenus ont été analysés séparément dans un
premier temps.

Les groupes ont été analysés par A.J. et les entretiens par C.B. Elles ont également codé
chacune un des deux entretiens de fratrie. En respectant les six étapes proposées par Braun &
Clarke (2006), les deux chercheuses ont mené des analyses thématiques inductives de contenu
dans une épistémologie réaliste. Aprés comparaison des grilles thématiques, la décision de les
fusionner a été confirmée. De nombreux échanges ont eu lieu pour élaborer la grille la plus
cohérente permettant de rendre compte de la réalité des deux types de contenu et de décrire
le plus richement possible les données. Dans cette grille, les chercheuses ont mis de coté tout
ce qui concernait le récit de vie des participant.e.s non en lien avec la maladie du parent
(histoires a I'école, au travail, jeux et centre d’intérét) et leur présentation. Ainsi un focus était
porté sur toutes les unités de sens empreintes de la maladie du parent. Les deux chercheuses
ont relevé des difficultés de classification pour certains verbatims, notamment tout ce qui
touchait au vécu général de la maladie du parent. Elles ont alors cherché a organiser des
sections dans ce grand domaine afin de faire ressortir plusieurs points saillants. Les
thématiques étant souvent étroitement liées, elles ont tenté notamment de distinguer ce qui
relevait de I'expérience des participant.e.s de ce qui relevait plutoét de leurs connaissances de
la maladie, ou encore de distinguer entre ce qui avait trait a leur compréhension de la maladie,
de ce qui leur était dit de la maladie. Enfin il a été décidé de créer un théme a part pour tout
ce qui renvoyait a la conception ou a l'adoption des participant.e.s ou de leur fratrie. La
thématique ayant été particulierement développée, notamment par le groupe des adultes, il
paraissait plus pertinent de la faire ressortir en elle-méme plutot que de lui faire perdre de la
visibilité en la laissant dans un autre theme. Aprés de nombreux aller-retours entre les
transcriptions et le codage, un arbre thématique final a été structuré permettant d’établir ces

distinctions d’une fagcon cohérente.
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Ill. Résultats

1) Caractéristiques de I’échantillon

Au total, 27 enfants ont participé a deux focus groupes, deux entretiens de

fratrie et 13 entretiens individuels. Leurs caractéristiques sont présentées dans le Tableau 17.

Tableau 17.

Caractéristiques des participant.e.s

Caractéristiques

N ou moyenne Min-Max

Nombre total d’enfants

Sexe des enfants
Féminin
Masculin
Moyenne d’age de enfants (années)

Nombre d’enfants par tranche d’age
6-13 ans
13-17 ans
18 ans et plus

Fratries
Nombre d’enfant par fratrie
Nombre d’enfants uniques
Nombre d’enfants avec un frére ou une sceur
Nombre d’enfants avec plus d’un frére ou une sceur
Nombre d’enfants avec un demi-frére ou une demi-sceur

Naissances et adoptions
Enfants nés suite a une grossesse spontanée
Enfants nés suite a une AMP
Enfants adoptés

Lieux de vie
Ile de France
Province
Avec le parent muco (actuellement ou avant sa vie adulte)
Garde alternée
Sans le parent muco

27

21
6

15.4

10

1.5

= o O

(6 -38)

(1-4)

Les données socio-démographiques des parents des participant-e-s sont présentées

dans le Tableau 18. Les données médicales des parents atteints de mucoviscidose sont

présentées dans le Tableau 19.
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Tableau 18.

Données socio-démographiques des parents des participant.e.s.

Parents muco (n=20)

Autre parent (n=20)

Données socio-démographiques N ou N ou
% %
moyenne moyenne
Sexe
Féminin 12 60 8 40
Masculin 8 40 12 60
Moyenne d’age* (minimum-maximum) 46.75 45.71
(38-60) (38-56)
Statut marital**
En couple (marié.e, pacsé.e, concubinage) 18 90 15 83
Célibataire 1 5 2 11
En cours de divorce 1 5 1 6%
Niveau d’éducation**
Bac ou moins 6 30 6 33
Bac +2, licence 10 50 5 28
Master ou plus 4 20 7 39
Activité professionnelle*
A temps plein 6 30 18 90
A temps partiel 8 40 1 5
Non actif.ve (raison médicale ou autre) 5 25 - 0
Retraité.e 1 5 - -
Participation a MucoPar
Oui 17 85 2 10
Non 3 15 20 90
Note.

* Données manquantes pour deux parents non muco
** Données manquantes pour un parent non muco
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Tableau 19.

Données médicales des parents atteints de mucoviscidose.

Minimum -
Caractéristiques médicales Moyenne
Maximum
Indice de masse corporelle (IMC) en kg/m? 234 18.2-32.3
Age au diagnostic (années) 7.8 0-46
Pourcentage du volume expiratoire maximal par 59% 24%-92%
seconde (VEMS1)?
Nombre de parents N %
Avec une greffe pulmonaire 30
Avec un diabéete 10 50
Avec une insuffisance pancréatique exocrine (IPE) 15 75
Ayant regu une ou plusieurs cures antibiotiques par 12 70
intraveineuse pendant la derniére année®
Sous modulateurs CFTR au moment de I'échange
15 75
avec leur(s) enfant(s)
Kaftrio 7 35
Orkambi 2 10
Kalydeco 2 10
Symkevi 1 5
Sous modulateurs depuis un an ou plus au moment g 40

de I'’échange avec leur(s) enfant(s) ¢

Note.

9 VEMS1: Mesure de la capacité respiratoire des patient.e.s

bEntre 1 et 6 cures durant I’'année écoulée
¢ dont un parent sous Kaftrio depuis trois ans.

Des informations individuelles sur les participant.e.s sont présentées dans le Tableau 20.
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Tableau 20.

Informations individuelles sur les participant.e.s

Pseudo Age Nombre Informations sur le
(respectivement) d’enfants dans parent atteint de

la fratrie mucoviscidose

Arthur 6 1 Mére

Téa 6,5 1 Mere - Greffée

Marion 8 1 Mére

Sarah 8 1 Meére - Greffée

Antoine 9 1 Mére

Lilas, Kathy et 11,11 et 12 4 Pere

Laure

Olivia et Léonie 11 et 13 2 Mére

Suzanne et 11 et 13 2 Mére

Michaél

Marco 13 2 Pere

Nora 14 1 Pére

Chloé 15 2 Pére - Greffé

Johan et Julie 15 et 15 2 Pére

Enzo 16 - Mere

Violaine, Céleste 18, 18 et 18 3 Pere

et Rose

Fanny 21 1 Mere

Justine 21 2 Pére

Louise 22 1 Meére - Greffée

Agathe 24 2 (demi-sceurs)  Pere

Célia 29 1 Mere

Marie 38 1 Mére

Note. Prénoms en italiques : enfants de 6 a 13 ans ; Prénoms soulignés : adolescent.e.s de 13
a 17 ans ; Prénoms sans mise en forme : enfants majeurs

2) Résultat de I'analyse thématique de contenu

Lanalyse thématique de contenu a fait ressortir trois themes annexes (présentations,

histoire des participants, retour sur I'étude) et neuf thémes permettant de répondre a notre

problématique de recherche : 1. La maladie du parent, 2. Conception et adoption, 3. Impacts

et conséquences de la maladie, 4. Expérience de la maladie, 5. Vécu émotionnel de la maladie,

6. Parler de la maladie, 7. Ajustements a la maladie, 8. Rapport au parent malade, 9. Besoins

et attentes. La Figure 20 présente en détail ces neufs thémes et leurs sous-thémes.
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Figure 20.

Arbre thématique des neufs thémes principaux.

Themes 1°" niveau de sous-themes

Histoire de la maladie

Expression de la maladie du parent

29”‘e nlveau de sous- themes

rer

>Wﬁ_‘svm omes)
iques de Ia maladie)

Traitements et soins
Génétique

Présentation et histoire
personnelle
: Cor i de la maladi
Compréhension de la maladi
La maladie du 1 de la maladie par le parent
parent
% Impact sur la cellule familiale

ités pour parler de la maladie
és a parler de la maladie
inges possibles
parle parent malade (ou les dew parents)
ou 165 grands parents

: Impact personnel pour I'enfant
Im pact et Impact social pour I'enfant
Impact sur la propre parentalité de I’enfant
consequences Impact pour le parent non-malade
H
= Histoire de sa conception
Vécu et questionnements liés au fait d’étre né.e par PMA
Difficultés générales et autres
27 Echanges (adultes) sur la PMA
-
: Vivre avec la maladie au quotidien (description journée type)
= Expérience de la maladie
EXPEFIEHCES de rjé Rapport aux soins et aux traitements
ma Iad ie Comparaisons avec autres enfants
- Comparaisons aux autres parents
: Q ionr et ées sur la muco
Vécu Vécu émotionnel général
émotionnel Difficultés émotionnelles liées a la maladie
Difficultés émotionnelles non liées a la maladie
= Possibilité ou non de pouvoir parler de la maladie
Explications et récits sur la vie du parent muco (en lien avec la maladie)
Poser des questions
27 Comment a été informé, a pris conscience de la muco
- Ce que les participant.e.s disent de la maladie et avec qui ils en

canmshecns sur la greffe
Explications/récits sur la mort
lications/récits sur la cor

ion des enfants

Ce que les R e e e Al que cela leur soit adressé

Au parent malade
Aux deux parents
Ne ou chercher o
Au Darem non malade
et moyens utilisés par les parents
Moment o4 I enfant a éLé informe de 15 maladie
Savoir que le parent a une maladie/la mucoviscidose
va:au d’information

Aux plnienmnnel
ATécole, sur leu

R t N parlent a I’extérieur de la famille

apport a son

parent malade Regard porté sur le parent muco
- Relation avec le parent muco
= Aidance

Ajustements a la

maladie Gestion émotionnelle
Recherche de soutien
L
- Comportements d’observation

A un niveau général
11 Attentes vis-a-vis des professionnels
Besoin d’étre informé.e, d’avoir des explications

et leur Parler avec d’autres enfants de parents muco / groupes de parole

our sur

participation Pas de besoin, d” ouder

Note. Les nombres dans les cercles indiquent le nombre de participant.e.s ayant contribué au theme

Besoin de considératic wrles
pour les

Pas de_ "_ehym_‘g:igx
ATécole, sur leur lieu de formation
a L se raisonner, relat

s le parent malade

Concernant Ia prise en charge du parent malade
Savoir intervenir auprés de son parent malade
Rencontrer les médecins.
Besain drétre informé.e et de comprendre
Avoir des explications de la part des parents et/ou des profesionnel.le.s

3éme phiveau de sous-thémes

Dégradation
Amélicration
Capacités respiratoires et essoufflaments

Fatigue
Disbéte et crises d'hypogiycémie

s
Autres symptamas

Médicaments.
Allergies médicamenteuses et effets secondaires.
Prides de sang °
Atres adroscls, pompes. A e Aowyeaoa]
< Siisuiine
Cures a.mb..,m..g, par
ingsitnra
Hospitalisations ot sxamens

Adapuation, aménagements du quaridien
entrdintes su hygiene de vie
| s avec

ot St
Présence da' dela oy maladva, mais peu 2 arimpact

Enfants gardés ou seuls Iorsqus parent malade indisponibie (repos,
= it poniele repo

Séparation et absences

En général
Maturité et responsabilisation

pas se sentir différant
e pas 58 senc :I-"eden mais constater des différences
port différent 2ux parents
" Enfance differ
Plus de respgnsabiines, Srandie plus vite
re plus endurci
Rapport dﬂerent 3 'hapital t aux maladies
e

B stentifs 3 Mhygiéne

Pas ou pau de.
Pareil que les autres parent

mais ‘svec maladie en pius

M as avtres
eux que les a rents
A e P

Positit
Attras
Peur gelamort gy parent maiads
Peur de la dégradation du parent malade
r de Iz greffe
Peur paur s0i de 13 ransrhissian de a maladie
Autres peurs
Evolution inquistudes/peurs émationnelies
Inquiétudes

Stress
Angoisses

icultés

ftas sorts
e Ehpega
Ués 3 Ia période du COVID-19

Lourdeur, fardeau

Quand donner des explications
Sur quoi donner des explicats
Comment expliquer et qui doit expliquer

238



a) La maladie du parent

Ce theme regroupe tout ce que les enfants ont pu décrire de la maladie de leur parent.
Ainsi ils.elles ont rapporté des éléments de I'histoire de la maladie (diagnostic, autres
personnes concernées dans la famille), expliqué la forme que prend la maladie chez leur
parent (les symptomes, la gravité, le type d’atteinte), la prise en charge de leur parent
(médicaments, cures d’antibiotiques avec perfusion, piqures d’insuline, examens médicaux et
hospitalisations, la kinésithérapie, la greffe etc.) et les aspects génétiques de la maladie. Au-
dela de la description de ces différents aspects, les enfants ont expliqué ce qu’ils.elles
comprenaient de la maladie, des symptémes et de leur évolution, des traitements et des
risques associés a la maladie (rhumes qui dégénerent, risque de greffe, de mort). Certains
enfants ont reconnu ne pas tout comprendre, d’autres semblaient ne pas s’en soucier et nous
avons observé des disparités dans le niveau de compréhension, qui ne semblaient pas toujours
corrélées a I'age des participant.e.s, notamment sur la question des génes récessifs. Enfin, les
enfants adolescents et adultes ont souvent décrit une amélioration de leur compréhension de
la maladie et de ses enjeux, au fil des années.

Arthur (6 ans)** : « [Maman] m'a expliqué que [...] elle avait deux génes bleus, alors ¢ca
a fait la mucoviscidose. Et moi j'en avais un blanc et un bleu, et papa il en avait deux blancs.
Ca fait rien. Et aussi, je sais pareil pour les yeux. Mon papa il a deux bleus, parce que il a les
yeux bleus, moi j'ai un marron et un bleu, et le plus fort est le marron, alors j'ai les yeux
marrons. »

Marco (13 ans): « J'ai posé d'autres questions en grandissant, et la j'ai vraiment

compris, j'connais entre guillemets la globalité de c’que c'est la mucoviscidose ».

b) Conception et adoption

Certaines participantes, notamment presque toutes les adultes, ont détaillé comment
elles avaient été concues ou les difficultés de conception ayant mené leurs parents a les

adopter ou a faire appel a des dons de gametes. Sans détailler précisément le réle de la

1 Tous les verbatims ont été modifiés pour faciliter leur lecture et compréhension. Ainsi la majorité des
mots parasites (ex : euh, bah) et les répétitions de mots ont été supprimés. En revanche la structure des phrases
et leur forme grammaticale n’ont pas été modifiées pour rester au plus proche du discours des participant.e.s.
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mucoviscidose dans ces difficultés, elles ont surtout parlé des difficultés émotionnelles et
logistiques rencontrées par leurs parents pour les avoir.

Justine (21 ans) : « lls ont fait plusieurs tentatives, ils ont fait des FIV avant d’m’avoir.
Finalement ¢a a pas marché et c’est pour ¢a justement qu’ils ont lancé la procédure
d’adoption. »

Nora (14 ans) : « lls ont eu du mal G m’avoir aussi mes parents... j’crois qu’j’ai été faite
dans une éprouvette ou un truc comme ¢a. »

Marie (38 ans): « Beaucoup de médecins qui connaissaient pas la situation, une
maman muco [...] y a presque 40 ans c’était pas possible pour eux. Donc elle a tout entendu,
et ils lui avaient dit que de toutes fagons elle mourrait en couche, que son gamin ce s’rait un
monstre. [...] c’était plus dans c’sens-la pour elle que c’était difficile. »

Les participantes adultes ont échangé entre elles sur ’AMP de facon générale, sur ce
gu’elle apporte aux parents infertiles et ont conclu qu’avoir recours a I'adoption ou 'AMP
montrait la motivation de leurs parents a avoir des enfants. Enfin, deux participantes ont parlé
de leur vécu d’étre née par AMP. L'une a reporté le fait de bien le vivre malgré un
environnement qui trouvait parfois cela bizarre. Lautre jeune fille a fait part des
guestionnements qu’elle avait pu avoir en apprenant qu’elle était issue d’un don d’ovocyte.

Léonie (13ans) : « Quand j'ai appris comment j’suis née, ‘fin comment j’ai été fabriquée,
au début ¢a m’a un peu... j’ai pas trop compris parce que j’me suis dit « mais alors est-ce que
c’est ma maman ? Est-ce que j’suis leur enfant ? » [...] et en fait j'ai compris que oui, c’est juste

que y a une personne qui a aidé ma maman a m’avoir et a avoir ma sceur. »

c) Impacts et conséquences de la maladie

Dans ce theme les enfants ont décrit les différents impacts de la maladie au niveau
familial comme au niveau personnel. Ainsi ils.elles ont fait état des contraintes quotidiennes
comme l'adaptation du fonctionnement familial autour des traitements du parent, une
hygiene de vie rigoureuse et renforcée pendant la période COVID, une incapacité ou une
capacité limitée de certains parents malades a effectuer certaines activités avec les enfants
(jouer dehors, faire du vélo), ou une alimentation particuliére dans les familles avec un parent
diabétique. Certain.e.s participant.e.s ont également listé les contraintes pour le parent

malade, notamment le poids des traitements et les incapacités physiques. Enfin les enfants
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ont rapporté I'impact relationnel sur la famille, notamment les séparations avec le parent
malade et/ou la nécessité d’étre régulierement gardé.e.s par d’autres personnes que leurs
parents (notamment les grands-parents).

Fanny (21 ans) : « C’est plein d’petites choses qui, encore aujourd’hui, me suivent alors
que j’suis pas la personne malade. Que ce soit les activités, que ce soit des séances
ciné/canapé... c’était pas faisable, c’était pas possible et encore aujourd’hui le probleme des
siestes dans la journée tellement elle est fatiguée... »

Justine (21 ans) : « Quand ¢a [le COVID] a commencé on appliquait hyper strictement
les gestes barriéres et c’est vrai que du coup moi j’fais hyper attention a mes sorties, j'embrasse
pas les gens et c’est vrai qu’j’suis hyper rigoureuse sur ¢a donc, ‘fin c’est aussi pour I'protéger. »

Certains enfants ont rapporté le stress que la maladie peut générer chez le parent non
malade, ou les responsabilités supplémentaires endossées par celui.celle-ci (déposes
scolaires, faire les cures quand l'infirmiere est indisponible).

Plusieurs enfants ont rapporté un impact social pour elles et eux, notamment des
difficultés de partage et de compréhension avec des camarades, les regards/remarques
négatives d’enfants a I'école ou de passants qui ne voient/comprennent pas la maladie. Une
jeune fille a également parlé de privations sociales pour limiter son exposition aux germes
suite a la pandémie de COVID-19. Enfin, deux jeunes filles ont rapporté des attitudes positives
de la part de personne extérieures.

Louise : « Certains comprennent totalement et font trés attention par rapport a moi,
[...] et d’autres qui savent c’qu’a ma meére, [...] au bout d’un moment ils en ont tellement marre
qu’ils font méme plus attention. Donc c’est moi qui a chaque fois recule. Donc forcément
j’'m’éloigne quand méme, j’'me prive de certaines choses avec mes amies. »

Au niveau personnel, plusieurs participant.e.s ont rapporté que la maladie les avait
responsabilisé.e.s plus rapidement, parfois endurci.e.s et souvent rendu.e.s assez matures.
Une jeune fille a d'ailleurs rapporté avoir un réle de « seconde meére » auprées de sa petite soeur
pour pallier les absences de leur mere. Certains enfants ont rapporté avoir parfois fait leurs
devoirs chez le kiné et une adolescente a expliqué avoir manqué I'école un jour sur deux
pendant une période d’hospitalisation durant laquelle son pere était dans un état critique.

Agathe (24 ans) : « Effectivement ¢a fait gagner en maturité, ca permet d’se construire

de maniére un peu différente aussi. »
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Violaine (18 ans) : « P’t-étre que nous avec mes sceurs ¢a nous rend un peu plus fortes
quoi. »

Léonie (13 ans) : « Je prends souvent la place de maman quand elle est pas la [...] je sais
pas comment expliquer c’est... comme un... c’est automatique. »

Enfin, dans les deux groupes et chez une jeune femme est apparue la question de
I'impact sur leur propre parentalité. Cela suscitait des questionnements, notamment sur
comment faire pour avoir des enfants qui n‘aient pas la mucoviscidose ou comment la maladie
de leur parent impacterait leur relation a leur enfant. Lensemble des particpant.e.s
concerné.e.s par le sujet ont exprimé leur souhait de ne pas avoir un enfant avec la
mucoviscidose. Néanmoins une adulte a pu préciser que cela ne lui faisait pas peur d’avoir un
enfant avec cette maladie car elle la connaissait « par cceur », contrairement a d’autres
maladies génétiques gu’elle appréhenderait beaucoup plus. Cela a soulevé la question des
tests génétiques a faire pour les participant.e.s ou leurs partenaires. Certaines participant.e.s
étaient trés bien informé.e.s a ce sujet, ce dont d’autres ont pu profiter pendant les groupes.
Trois participantes ont de plus parlé de leurs questionnements concernant 'AMP et leurs
éventuelles difficultés a concevoir.

Chloé (15ans) : « Vu qu’j’ai bientét 16 ans, j’'vais m’faire tester a Foch, je crois, pour
savoir de quel alléle je suis porteuse... Pour savoir déja, et puis qu’mon futur mari, fin voila,
c’est pour savoir si lui il aura les mémes alléles que moi ou pas. Et puis apres faire d’la sélection
de, j’sais plus comment ¢a s’appelle, d’la sélection quelque chose. »

Célia (29ans) : « Avoir un enfant par rapport au, bah au passé d’'ma meére [...] c’est vrai
qu’moi c’est des questions que j'me pose. Aprées c’qui est bien c’est qu’on est quand méme pas
mal accompagné, parce que je sais que mon compagnon devra faire un test pour savoir s’il a

la muco, mais j’trouve que c’est quand méme pas simple quoi. »

d) Expérience de la maladie

Ce theme rassemble tout ce qui concerne I'expérience plus personnelle de la maladie
du parent, hors vécu émotionnel. Dans celui-ci, quatre des participant.e.s les plus jeunes ont
décrit leur journées types (petit déjeuner, école, cantine, retour a la maison etc.) sans
mentionner spontanément les soins du parent malade. Si des questions plus précises leur ont

permis ensuite de pouvoir en parler, la maladie du parent n’apparaissait pas vraiment de facon
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spontanée dans leur discours sur leur quotidien. Les participant.e.s plus agé.e.s, ont été
nombreux.ses a faire état d’un sentiment de normalité envers la maladie, dans le sens ou
ils.elles nont jamais connu autre chose, ou en décrivant une habituation a la maladie et ce qui
I'entoure (toux, traitements, faire attention a I'hygiene). Certain.e.s participant.e.s ont pu
formuler que la maladie ne les dérangeait pas, voire qu’ils.elles vivaient bien que leur parent
soit malade. D’autres ont expliqué ne pas voir la maladie au quotidien, car peu visible chez le
parent malade, tellement habituelle que les enfants n’y prétent pas attention, ou car une
participante n’a pas vécu avec son péere malade.

Réponses spontanées des plus jeunes a la question : « comment ¢a se passe pour toi
d'avoir une maman/un papa qui a la mucoviscidose ? » Arthur (6 ans) : « Trés bien. » Téa (6
ans) : « Bien. » Marion (8 ans) : « Bien. ‘Fin ¢a m’dérange pas trop. » Antoine (9 ans) : « Boh
normalement. »

Johan (15ans) : « moij’le vis bien, ‘fin j’le vis normalement [...] y a pas vraiment d’soucis,
tout s’passe bien, tout s’passe tranquillement, voila. »

Kathy (11 ans) : « ¢ca m’change rien. Parce que... je suis habituée. »

Enzo (16 ans) : « des fois [quand sa meére tousse] jai I'impression qu’ma meére elle
s’étouffe [...] aprés vu qu’elle a ¢a d’puis toujours, je sais qu’¢a va mieux tout ¢a, apres au bout
d’cing minutes c’est bon. »

En parallele, Une participante pense avoir été particulierement préservée de la maladie
de sa mere grace a la présence compensatrice de son pére. Enfin quelques participant.e.s ont
également précisé avoir oublié certaines choses de leur petite enfance, comme une
adolescente qui précise ne pas avoir de souvenir de la maladie car son pere a été greffé quand
elle avait 2-3 ans, méme si elle sait qu’elle I'a vu dans un état trés dégradé. Le sentiment de
normalité face a la maladie était donc trés présent dans le discours explicite et implicite de la
majorité des participant.e.s. Malgré ce sentiment de norme, certain.e.s adolescent.e.s et
adultes ont pu dire qu’ils.elles avaient vu leur parent malade souffrir a cause de la maladie, et
gu’ils.elles étaient en alerte vis-a-vis de la prochaine dégradation.

Célia (29 ans) : « On s’habitue, mais on sait pas des fois si, en rentrant I’soir, si ¢ca va
bien s’passer, si va pas y avoir quelque chose, I'état va pas étre dégradé ou est-ce que la va pas
falloir aller a I’hépital, ou des choses comme ¢a. »

En lien avec ces aspects quotidiens de la maladie, la majorité des participantes adultes

et certaines adolescentes ont pu décrire certains épisodes compliqués qui les ont marquées
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(un pneumothorax, une impressionnante crise d’hypoglycémie, une hospitalisation
particulierement longue) et les dégradations progressives et généralement inéluctables. Une
participante adulte a mentionné la dégradation rapide de sa mére I'ayant conduite a la greffe,
greffe a laquelle elle a néanmoins eu le temps de se préparer pendant environ une année.

Violaine (18 ans) : « J'ai entendu mon pére qui était censé dormir, il avait laissé sa porte
ouverte, faire des bruits bizarres, et en fait j'ai tout d’suite compris, parce que j’l'avais déja vu
faire une crise, sauf qu'en fait la, il avait fait un coma diabétique. »

En parallele de ces dégradations, certain.e.s participant.e.s rapportent les
améliorations qu’ils.elles ont percues dans la santé de leur parent malade, notamment en lien
avec les nouveaux traitements (moins de kinésithérapie, arrét de la toux). Quelques patientes
adultes ont également décrit les améliorations de qualité de vie de leur parent malade, en lien
avec les progrés de la prise en charge.

Justine (21 ans) : « Depuis quelques temps il prend un nouveau médicament et il tousse
plus du tout. Ca m’a fait vraiment bizarre parce que avant c’était normal en fait de de I'entendre
tousser, j’étais habituée et maintenant j’I'entends vraiment plus tousser ».

Marie (38ans) : « On est parti d’loin mais... c’est vrai que y a pleins d’choses qui arrivent
a leur faciliter un p’tit peu la vie quoi. Mais bon, ¢a empéche pas la dégradation au fur et a
mesure. »

Louise (22 ans) : « Depuis qu’elle est greffée c’est quand méme plus simple... [...] mais

elle a eu pleins d’autres choses aprés. Y a eu des années qu’ont été treés difficiles ot en un an
elle est allée 3-4 fois a I’hépital pour d’autres petites choses, des conséquences de la greffe. »
Les participant.e.s ont parlé de leurs propres rapports aux soins et traitements de la
mucoviscidose. Ainsi ils.elles ont raconté s’ils.elles assistaient ou participaient aux soins a
domicile (perfusion, kinésithérapie, aérosols, visites des infirmieres etc.) et s’il leur était arrivé
d’accompagner leur parent malade a des soins/examens en dehors de la maison. Certains
enfants se sont dit trés impliqués dans les soins et les rendez-vous, quelques participantes ont
parlé des liens gardés avec les infirmieres et les kinésithérapeutes des parents, d’autres ont pu
dire qu’ils.elles avaient rencontré ponctuellement ou plusieurs fois les médecins
pneumologues. Certain.e.s ont précisé s’ils.elles étaient déja allé.e.s rendre visite ou non a leur
parent malade lorsqu’il ou elle était hospitalisé.e. Enfin certaines adultes ont pu exprimer leur

doute ou leur enthousiasme concernant des traitements (notamment les modulateurs) et
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autres aspects de la prise en charge globale (chance d’avoir la sécurité sociale, effarement face
aux anciennes conditions de distribution de I'AAH (Allocation aux Adultes Handicapés).

Antoine (9 ans) : « j’la vois s’piquer [...] matin, midi et soir. »

A.J. : « tu fais quoi quand elle fait ¢a [I'aérosol] ? Arthur (6 ans) : moi j’colorie ou sinon
je joue. »

Marion (8 ans) : « Avant elle allait a la kiné. Quand personne pouvait m’garder, du coup
j’y allais avec elle. »

Téa (6 ans) : « Jallais pas la voir souvent mais j’suis d’ja allée la voir [a 'hopital]. »

Fanny (20 ans): « Jai été a quasiment tous les rendez-vous, [...] jconnais des

meédecins... ils m’ont connue j’étais comme ¢a [toute petite]. »

En lien avec les questions qui leur étaient posées, ou de facon plus spontanée,
beaucoup de participant.e.s ont rapporté des éléments de comparaison avec les autres
enfants, entre leur parent malade et les autres parents, voire pour quelques participantes,
entre elles et leur parent malade. Ainsi ils.elles étaient plusieurs a ne pas se sentir différents
des autres enfants, ou a ne pas se sentir différents tout en ayant conscience de certaines
particularités. D’autres ont fait état d’un rapport différent a leurs parents, plus proche, plus
attentif, que ne I'était celui d’enfants de parents non malades. Certain.e.s ont relevé des
différences dans leur rapport aux maladies, a I’hopital ou a I’hygiéne (plus d’aisance), dans les
activités qu’il est possible de faire avec son parent malade ou dans I'alimentation. Certaines
participantes du groupe adultes sont allées jusqu’a parler d’une enfance différente, teintée par
un manqgue d’insouciance, d’inquiétude et de plus de responsabilités. Enfin deux
adolescent.e.s ont précisé que la maladie de leurs péres les avait rendu.e.s plus endurci.e.s
qgue d’autres enfants.

« A.J. : Est-c’que toi t'as I'impression, par rapport a d'autres enfants, des enfants qui ont
pas de parents de maman avec la mucoviscidose, que ta vie est différente ?

Marion (8 ans) : Euh nan pas trop.

A.J. : Pas trop ?

Marion : Ouais pas du tout méme (petit rire). »

Sarah (8 ans) : « Oui j’dirais un peu qu’j’suis pareille »

Antoine (9 ans) : « Bah c’est pas normal mais... maman elle est quand méme différente

des autres... Elle a la mucoviscidose alors oui c’est différent. »
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Enzo (16 ans) : « Surtout par rapport au sport, parc’que ma mere du coup elle a peu
d’endurance tout ¢a, et c’vrai j’'voyais quand j’étais p’tit, j’'voyais les méres emmener leurs
enfants faire du vélo ou quoi, c’vrai qu’moi elle pouvait pas [...] Mais sinon a peu prés tout
I'reste, elle était comme les autres parents.

Julie (15 ans) : « [Les autres enfants] avaient beaucoup moins d'appréhensions sur le
fait que ils pourraient p’t-étre plus avoir leur papa ou d’autres trucs comme ¢a ».

Olivia (11 ans) : « A force que ma maman elle ait des médicaments on comprend mieux,
on connait mieux les médicaments que les autres enfants qui ont leur maman ou leur papa
n’ont pas d’'maladie. »

Nora (14 ans) : « Les autres ils vont faire passer, [...] eux avant leurs parents, alors que
moi j’fais passer mes parents avant moi. »

Marie (38 ans) : « On a un regard sur la vie qui est un peu différent des autres gamins
[...] ce manque d’insouciance, je pense que ¢a nous différencie vraiment des autres enfants. »

Deux participantes se sont également comparées a leur parent malade car elles
souffrent de difficultés respiratoires (asthme notamment) et trouvent que leurs péres gérent
plus de choses liées a la maladie ou gérent mieux leur maladie qu’elles ne le font.

Laure (12 ans) : « J'ai des médicaments a prendre chaque jour pour mon asthme et mon
allergie, et méme ¢a parfois j'oublie d'en prendre un, alors que... lui [son pére] il en a tous les
matins, tous les midis, tous les soirs et il pense tout le temps a les prendre... »

Violaine (18 ans) : « Comme moi aussi j'ai des probléemes pulmonaires, mon pére me
disait souvent « oui mais regarde, moi j’fais du vélo, j’fais du sport, tu devrais faire la méme
chose, ¢a pourrait t'aider ! » et en fait du coup lui et moi on s‘comparait beaucoup. Et ma meére
[...]j’avais I'impression qu'elle comparait elle aussi. Mais j’crois qu’c'était plus pour me montrer
qu’on pouvait avoir des mauvais poumons et quand méme s'en sortir quoi. C’était pas mauvais,
mais moi j’prenais d’une mauvaise maniere. »

Enfin, les participant.e.s ont rapporté des pensées ou questionnements au sujet de la
mort ou de la maladie en général. Il y a notamment des questionnements sur le fait que le
parent puisse mourir jeune, des pensées sur ce qu’il se passerait si le parent venait a mourir,
ou sur le fait que le parent malade pourrait tout aussi bien vivre assez vieux méme s’il a plus
de chance de mourir jeune et brutalement. Trois sceurs précisent qu’elles pensent peu a
I’éventualité de la mort de leur pere, sauf lorsqu’il traverse un épisode compliqué. Enfin, on

observe des niveaux de préoccupations trés différents entre les participant.e.s, avec par
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exemple Marco (13 ans), qui précise que la maladie de son pere « c’est 10% de c’qui [le]
préoccupe dans la vie » et une adulte qui elle se demande pourquoi cette maladie qui n’est
pas la sienne la travaille autant.

Enzo (16 ans, dont la tante malade est morte quand il était tout petit) : « En plus avec
ma tante j’me demandais si elle [sa meére] allait mourir ou pas. »

Léonie (13 ans) : « Oui, ¢ga m’arrive de penser au pire. »

e) Vécu émotionnel de la maladie

Les participant.e.s ont fait état de nombreuses difficultés émotionnelles, au premier
rang desquelles apparaissent la peur, I'inquiétude, I'angoisse et le stress. Certain.e.s ont décrit
une inquiétude ou un stress latent concernant I'état de santé du parent malade. Cela se
caractérisent notamment avec la peur de la dégradation et de la mort. Les participant.e.s ont
aussi exprimé le fait d’avoir peur quand le parent souffre, quand il tousse tellement fort
gu’il.elle donne I'impression de s’étouffer, quand il fait une crise d’hypoglycémie, ou lors de
dégradations brutales. Les plus jeunes, et certain.e.s adolescent.e.s a postériori, ont exprimé
avoir peur de certains traitements, comme des perfusions, notamment car ils.elles ne
comprenaient pas bien ce qui se passait. Enfin, Sarah (8 ans) explique qu’elle a eu un peu peur
guand elle a compris ce que représentait la greffe de sa mere et conclu « mais j'ai pas vraiment
treés peur, a part si la ses poumons ils s'aggravent un p’tit peu. La j'aurais un peu plus peur ».

Rose (18 ans) : « Ca fait toujours peur parce que y’a les pompiers qui doivent venir, parce
que on sait jamais si p’t-étre qu'il s’est fait mal, p’t-étre qu’il s’est pas fait mal, mais en soi, ‘fin
c’est des frayeurs sur le coup. »

Céleste (18 ans) : « Imaginez, il fait une crise d’hypoglycémie ou il est tout seul... et j’sais
pas... il avale sa langue et hop il meurt. ‘Fin aprés c'est quand méme trés extréme comme cas
mais euh, c'est possible. »

Chloé (16 ans) : « J'crois qu’les chiffres ils sont tellement inquiétants [...], donc on s’dit
« ouais quand méme », ¢ca [mort de son pére] peut arriver du jour au lendemain quoi. »

Les participantes adultes ont également parlé de difficultés a profiter de la situation
sachant que cela n’ira pas mieux et que I'état de leur parent continuera a se dégrader. Une
participante a précisé que son état émotionnel avait été et est toujours tres impacté par la

maladie de sa mere. Enfin, deux adolescent.e.s ont parlé de difficultés émotionnelles car
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ils.elles ne comprenaient pas ce qui se passait et deux adultes ont rapporté mal vivre le fait de
ne pas se sentir comprises par leur entourage.

Agathe (24 ans) : « On profite jamais des moments ol ¢a va, parce que en fait, ‘fin de
c’que jai 'impression, ¢a va jamais. L'état actuel est toujours le pire état qu’on n’a jamais connu
[...] donc y a jamais un moment ol on s'dit « bah la ¢a va », parce qu’en fait ¢a allait toujours
mieux avant. »

Johan (15ans): « C'est peur entre guillemets, parce que c'est surtout beaucoup
d’incompréhension qu’j'avais lorsque j'étais p’tit, j’'me d’mandais qu'est-c’qui s’passait. »

D’autres émotions ont été rapportées comme le sentiment d’impuissance face a la
maladie du parent, la tristesse due a I'absence du parent ou a son incapacité a faire certaines
activités, parfois la colere face a une certaine inertie du parent malade, la lourdeur de la
situation avec la maladie, qui s’est notamment transformée en fardeau pendant la période de
COVID-19 pour une participante adulte vivant toujours avec sa mére malade.

Olivia (11 ans) : « J’suis triste parce que ses cdlins ils me manquent »

Célia (29 ans) : « J'ai une certaine colére par rapport a tout ¢a, et par moment [envie
de] lui dire « bouge-toi, fais les choses ». »

La période du COVID-19 a été décrite par deux autres adultes comme un moment
difficile du fait de la distance prise pour protéger le parent malade et le manque de contact
physique que cela imposait. D’autres moments difficiles ont été évoqués, notamment des
périodes de dégradation du parent, la greffe pour une participante adulte, et les crises
d’hypoglycémie pour une fratrie d’adultes.

D’autres états émotionnels ont également été rapportés, comme les choses qui ont pu
rassurer ou soulager les participant.e.s (cures a la maison plutét qu’a I'hépital, le fait de
comprendre ce qui se passait, prise en charge a I’hopital quand cela n’allait pas bien), la joie
de voir le dernier traitement marcher, 'émotion d’entendre son pére dire vouloir se battre
pour voir grandir sa fille ou la chance d’avoir son parent malade toujours en vie etc. Certaines
adolescentes ont également partagé gu’elles aimaient savoir, qu’on leur explique. Enfin, une
adulte et une enfant ont pu dire qu’elles aimeraient que leurs meres respectives aillent mieux.

Fanny (21 ans) : « Globalement jai quand méme eu une tres belle enfance, une trés

belle vie au cété de mon parent malade. »
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Léonie (13 ans): « Jaime bien quon m’explique c’qui s’est passé, qu’est-c’qu’elle a
ressenti aussi, comment, qu’est-c’qu’ils lui ont fait, qu’est-c’que elle, elle a fait d’son cété, et
j'aime beaucoup oui ces moments. »

A.J : « Tu voudrais qu’elle soit comment ?

Olivia (11 ans) : Elle soit mieux.

A.J. : C’est-a-dire mieux ?

Olivia : En pleine forme. »

f) Parler de la maladie

De nombreux.ses participant.e.s ont rapporté comment ils.elles avaient été
informé.e.s, ou comment ils.elles avaient pris conscience de la maladie de leur parent.
Certain.e.s ont identifi¢ un moment, soit parce qu’on leur avait dit, soit a cause d'un
événement particulier. Pour d’autres il n’y pas de moment précis, la maladie ayant toujours été
visible et l'information transmise au fur et a mesure. Certain.e.s ont également raconté
comment cela leur avait été dit, avec des mots adaptés, avec un petit livre ou un document.

Julie (15ans) : « Depuis petit on sait que notre pére il est malade. »

Marie (38 ans) : « On m’a jamais caché non plus la maladie d’ma mere. J'ai toujours su
voila qu’elle était malade, ¢a s’voyait. »

Lilas (11 ans) : « J’me souviens, on avait méme un livre sur la mucoviscidose, parce que
du coup on comprenait pas c’que c'était. Donc euh... ils nous avaient acheté un livre, pour qu'on
sache ce que c'était, pour comprendre. »

La prise de conscience de la maladie est mise en lien avec les explications et les récits
sur la maladie que les participant.e.s ont recus. La majorité des enfants rapportent avoir recu
des informations principalement par les deux parents ou par le parent malade (parfois le beau-
parent ou les grands-parents) et avoir questionné leurs parents. Deux adolescents ont précisé
s’étre contentés de ce qu’on leur disait sans chercher a en savoir plus. Deux participantes (de
8 et 13 ans) ont également rapporté avoir obtenu des informations en entendant des choses
qui ne leur étaient pas adressées, lors d’un appel téléphonique ou de conversations entre les
parents. Plusieurs participant.e.s ont précisé qu’il était tout a faire possible de parler de la
maladie dans leur famille, méme si pour certain.e.s elle était finalement peu souvent

mentionnée. Trois participant.e.s ont fait état de ce qui pouvait limiter le dialogue dans leur
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famille (peur de blesser son parent malade, parent qui ne veut pas étre renvoyé au statut
d’handicapé, parent qui fait de la rétention d’information pour protéger ses enfants).

Suzanne (11 ans) : « Elle nous expliquait et ¢a rentrait, et aprés on oubliait donc on
redemandait. »

Julie (15 ans) : « Jai un p’tit rituel, c'est quand on est en voiture, souvent je pose
beaucoup d’questions ou quand on est a table et qu'on mange, j’lui pose aussi beaucoup
d’questions. »

Marco (13 ans) : « Il nous a raconté plein d’fois les examens qu’il faisait, comment ¢a
s’passait. »

Enzo (16 ans) : « Parler d’la maladie en soit oui, sauf par exemple le fait qu’elle soit
handicapée. Elle aime pas trop qu’on en parle ».

Chloé (15 ans) : « [Avec] ma famille aussi, avec tout I’'monde, moi c’est un sujet on peut
en parler, ‘fin, c’est pas tabou. »

En paralléle, certain.e.s participant.e.s ont pu expliquer ce qu’ils.elles pouvaient dire
de la maladie de leur parent en dehors de la cellule familiale, et avec qui. Ainsi, certain.e.s. ont
mentionné leur réserve générale a parler de la maladie de leur parent, quand d’autres se sont
dit trés a I'aise de le faire, voire méme d’expliquer si nécessaire. Certain.e.s participant.e.s ont
dit en parler avec leurs ami.e.s, généralement dans les grandes lignes car ceux.celles-ci ne
comprennent pas tout. Certains adolescents ont précisé ne pas en parler a I'école et ne pas
trop savoir si les enseignant.e.s étaient informé.e.s. Trois préadolescentes se sont également
plaintes de ne pas étre crues a ce sujet par d’autres éléves de leur école. De facon plus
particuliére, un adolescent a expliqué en avoir discuté avec son maitre de stage, lui-méme péere
d’un enfant atteint de mucoviscidose, et une adolescente a précisé en parler beaucoup avec
une amie elle-méme atteinte.

Johan (15 ans) : « J’en parle pas lorsque j’suis a I'école ou méme quand j’suis dehors. »

Nora (13 ans) : « J')peux parler de c’que jressens a mes amies mais... elles vont pas
forcément tout comprendre. [...] J'leur ai déja expliqué un peu c’que c’était, donc elles
comprennent les enjeux mais j’vais pas pouvoir leur poser des questions. »

Sarah (8 ans) : « J’'I'ai dit que a mon amie d’enfance, de maternelle. J'lui dis mais pas
trop souvent, parce que des fois ¢ca me fait bizarre d'en parler [...] parce que elle sa maman elle
a rien. Enfin j')pense pas qu'elle a une maladie, par rapport a la mienne, du coup ¢a m’fait

bizarre. »
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Kathy, Lilas et Laure (11 et 12 ans) - Kathy : « Y en a qui nous croivent pas en méme

temps. A.). : Ah bon ? Laure : ouais. A.J. : y en a qui vous croient pas ? Comment ¢a ? Lilas :
bah ils disent que c'est faux, qu’c'est pas vrai, ils disent « t'as inventé ¢a ». »

Enfin, certain.e.s participant.e.s ont expliqué avoir échangé avec des professionnel.le.s
de santé, ou les pompiers, qui leur ont donné des explications sur ce qu’il se passait.

Michaél (13 ans) : « Le Dr H. m’a d’'mandé si j’avais des questions a poser. Et j’lui avais
posé cette question, « [qu’est-]c’que c’est vraiment la maladie ? » [...] enfin d’ot provient la

maladie en quelque sorte, enfin c’que c’est, c’que ¢a affecte. »

g) Rapport au parent malade

Les participant.e.s ont pu décrire leur relation de fagcon générale avec leur parent
malade. Ainsi certain.e.s ont parlé des aspects positifs de la relation (parent sympa, agréable,
doux, ouvert, bon parent etc.), du temps passé avec ce parent, des activités faites ensemble
et d’aspects généraux de la relation (se ressembler, se comprendre). Une fratrie de
préadolescentes a également mentionné les conflits avec leur pére malade, souvent liés a des
aspects du quotidien, deux adultes ont évoqué une légére forme de ressentiment face au
parent malade et plusieurs participantes (adultes et une adolescente) ont parlé de
surprotection a leur égard de la part de leur parent malade. Enfin deux adultes ont évoqué
une forme d’inversion des roles avec leur parent malade. La thématique de l'aidance a été
abordée par plusieurs participantes. Deux adultes ont précisé ne pas avoir de rapport
d’aidance avec leur parent malade, quant aux autres, elles ont parlé de leur envie d’aider le
parent malade, ont décrit I'aide concrete qu’elles pouvaient apporter et parfois la fréquence
de cette aide. La question de savoir ou non quoi faire pour aider son parent malade a été
abordée dans deux fratries. Une autre participante adolescente a elle précisé avoir été formée
par les médecins a la gestion des crises d’hypoglycémie de son pére.

Suzanne (11 ans) : « On prenait les courses, on montait, on redescendait, on reprenait
les courses, on montait [...] des fois on a apporté des verres d’eau... »

Marion (8 ans) : « A chaque fois qu'elle doit enlever un mouchoir ¢a lui prend un temps
fou (rit), du coup moi j'allais prendre une autre boite et j'enlevais le mouchoir et je mettais sur

la jambe et comme ¢a ma maman elle pouvait se servir. »
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Chloé (15 ans): «Jai di apprendre a reconnaitre quand il faisait des crises
d’hypoglycémie et puis a savoir c’qu’il fallait faire. C’est pas trés compliqué, mais apprendre ¢a
a 10 ans [...] c’est pas qu’c’est pas normal mais tout ’'monde ne sait pas faire ¢a. [...] d’un cété
moi j’étais contente parc’que j’'me disais [...] « j’'vais pouvoir l'aider. »

Rose (18 ans) : « Je sais a peu preés, je sais pas faire la piglre de sucre, mais je sais qu’ca
sert a rien, quand il commence a faire sa crise d’hypoglycémie, ¢a sert a rien que j'essaye de lui
donner du sucre, vaut mieux qu’j’appelle les pompiers. »

Enfin les participant.e.s ont été nombreux.ses a caractériser le regard qu’ils.elles
portaient sur leur parent malade. Certain.e.s ont dit de leur parent malade qu’il.elle était une
personne comme une autre malgré ses particularités. Certain.e.s ont décrit de I'admiration,
souvent associée a l'observation d’une grande force, de courage et de résilience face a la
maladie et ses contraintes.

Johan (15 ans) : « Des fois j'ai lI'impression qu’mon pére c'est un super héros. »

Marco (13 ans) : « Il est comme tout I'monde. »

Céleste (18ans) : « C'est juste sa bonne volonté si... s’il est toujours vivant et en pleine
forme quoi. De la volonté. »

Marie (38 ans): «[C'est] quelqu’un qui est ultra fort, mais aussi qui s’bat
perpétuellement et qui gagne, perpétuellement, contre sa maladie chaque jour. Chaque jour

c’est une bataille de gagnée. »

h) Ajustements a la maladie

Plusieurs participant.e.s ont pu parler de la facon dont ils.elles s’ajustaient aux
difficultés rencontrées. Plusieurs stratégies de gestion émotionnelle ont été énoncées,
pouvant étre associées ou non a de la recherche de soutien extérieur (notamment en parler
avec des ami.e.s, sa fratrie, ses parents, la maitresse).

Olivia (11 ans) : « Mon ancienne maitresse et bah ¢a m’faisait du bien, [de lui parler de
sa mere malade] ¢a m’donnait du courage. »

Lilas (11 ans) : « J'en parle a... soit @ mes sceurs, soit a ma mére, ou des, quelques fois
en fait, c’est a une copine que j’en parle. A.J. : Ouais ? Et ¢a fait quoi d'en parler ? Lilas : Bah ¢a

m’soulage. »
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Quelques adultes et quelques adolescent.e.s ont expliqué qu’ils.elles pouvaient oublier
la maladie, ou qu’ils.elles n’y pensaient pas, notamment dans les moments ou leur parent
malade allait bien. D'autres ont, quant a eux.elles, parlé de leur prise de recul sur la maladie,
notamment en grandissant ou grace a des études dans le milieu médical, ou de leur capacité
a relativiser les choses. Deux adolescentes et une jeune adulte ont raconté qu’elles cherchaient
a se rassurer elles-mémes dans certains situations (en cherchant a comprendre, en faisant
confiance aux équipes médicales en charge de leur parent malade), et 'une d’entre elles a
précisé qu’elle cherchait aussi a rassurer sa petite sceur. Une fratrie de pré-adolescentes a
mentionné le fait de se focaliser sur le présent pour mieux gérer la maladie de leur pére.
D’autres adolescentes et adultes ont également précisé qu’elles se sentaient mieux quand elles
été informées sur ce qui se passait.

Célia (28ans) : « Jpense que par moment jarrive a l'oublier [...] et p’t-étre aussi c’est
ma maniere de m’protéger. »

Agathe (24 ans) : « J’pense que moi aussi ¢a m’a aidée a... prendre du recul sur la
maladie et voir d’un c6té mon pere en tant qu’mon pere, et d’un autre cété sa maladie en tant
que pathologie. »

Julie (15 ans) : « Ca cogite beaucoup mais souvent y’a ma partie du cerveau qui dit « on
n’en est pas la, ¢a sert a rien d’se stresser pour ¢a, profite de I'instant présent et aprés on verra
le moment présent qu'est-c’qu'il faudra faire. Mais pas maintenant. »

Kathy (11ans) : « Quand il se sentira pas bien, je... bah j’y penserai. »

D’autres stratégies ont été mentionnées comme se changer les idées, extérioriser, le
fait de partir de chez son parent malade (participante adulte). Certaines adultes ont également
parlé de leur suivi psychologique qui pouvait étre un lieu pour aborder la question de la
maladie du parent. Enfin quelques participantes ont mentionné avoir parfois demandé de
I'aide ou du soutien émotionnel a leur famille, et d’autres ont pu dire en avoir recu
spontanément de personnes extérieures, notamment lors de crises.

Violaine : « Mon oncle habitait juste en face en fait, et il est médecin, et [...] j’crois qu'on
I'avait appelé a c’moment-la, ma mére répondait pas et j’crois qu’il nous a aidé. »

Céleste : « On était dans une espéce de ranch [...] avec mes sceurs, en fait il avait fait
une crise d’hypoglycémie et on était petites du coup y’avait une famille qui s'était occupée

d’nous, qui nous avait dit d’pas regarder parce que c’est hyper violent quoi. »
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i) Besoins et attentes

Les participant.e.s ont pu exprimer certains besoin et attentes. Le besoin principal
d’une majorité de participant.e.s est le besoin d’étre informé.e et d’avoir des explications sur
certains aspects de la maladie. Ainsi certaines participantes ont précisé qu’elles avaient besoin
d’avoir des explications (sur la maladie en elle-méme, la transmission génétique, comment la
greffe est arrivée), notamment car savoir diminuait leur peur, leur permettait de se préparer
aux moments difficiles et de savoir ou trouver les ressources. lls.elles ont été plusieurs a
préciser comment il fallait expliquer et quel moment était le plus adapté pour parler aux
enfants de la maladie (au fur et a mesure, en fonction des soins visibles ou quand les enfants
guestionnent et nommer la maladie au début du primaire). Lidée de recevoir une information
simplifiée et adaptée a I'enfant (age, personnalité), est beaucoup revenue, en lien avec les
limites de compréhension des plus jeunes et ce que les participant.e.s ont vécu. En filigrane,
le message de plusieurs étaient qu’ils.elles attendaient de meilleures explications et que les
explications devaient venir des parents comme des professionnel.le.s de santé.

Rose (18 ans) : « Ca s’rait bien que, dés petits, on nous en parle. Aprés pas forcément
qu’on nous l'apprenne dés petits, mais qu'on nous en parle dés petits. »

Johan (15 ans) : « Leur expliquer réguliérement qu'est-c’que c'est etcetera. Si ils posent
la question, leur expliquer avec des mots qu’ils peuvent comprendre, en fonction d’leur dge. Et
p’tit a p’tit j’pense ils vont comprendre. »

Michaél (13 ans) : « Il faudrait dire aux parents comment expliquer tout ¢a a leurs
enfants, pour éviter qu’les parents, ‘fin pas qu’ils commettent une gaffe, mais qu’ils leur
expliquent petit a p’tit aussi. »

Violaine (18 ans) : « Il faudrait quand méme mieux informer les enfants du diabete,
peut-étre mieux expliquer, parce que c'est quand méme quelque chose d'assez complexe et on
nous dit « c'est trées, trés simple ». Bah non, ‘fin moi j’trouve pas... »

Léonie (13 ans) : « Il faudrait qu’y ait une personne qui p’t-étre, qui cétoie I’hépital
d’notre maman, au lieu qu’ce soit notre maman qui nous explique, qui vienne un jour et qui
commence a nous expliquer, qui entre guillemets « nous rassure », qui nous explique un peu
plus c’qu’elle vit, pour qu’on comprenne un peu. »

Plusieurs adolescentes et adultes ont en paralléle exprimé le besoin d’échanger avec
d’autres enfants ayant un parent atteint de mucoviscidose. La demande n’était pas unanime

et certain.e.s ont méme pu dire ne pas avoir ce besoin. En revanche il apparaissait assez fort
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pour celles qui 'ont exprimé et certaines ont suggéré de proposer des groupes de paroles a
différents ages, méme a I'age adulte.

Enfin quelques adolescent.e.s et enfants n‘ont pas identifié de besoins ou d’attentes
lors des rencontres.

Léonie (13 ans) : « Y a quelque chose d’autre que j’lui avais déja parlé y a longtemps :
de rencontrer d’autres enfants de... de malades comme elle, pour pouvoir en parler entre nous,
pour savoir comment elle vit ou il le vit [la maladie du parent] de son cété. »

Louise : « Quand j'étais p’tite face a une psychologue, [mes parents] ont pas réussi a
m’faire parler. Et j’)pense que face a des enfants qui sont comme moi, dans la méme situation,
¢a aurait été p’t-étre plus facile de mettre des mots sur c’que j’vivais. »

Célia : « J’pense que ¢a aurait été bénéfique de comprendre comment les autres
pouvaient le vivre aussi et de permettre aussi de.... de grandir avec quelqu’un qui nous
comprend. Parce que [...] on peut en parler a n’importe qui, méme a des amies, méme la

famille, ils vont pas comprendre la situation dans laquelle on vit. »

j) Interactions

Dans les groupes ou les entretiens de fratrie, des interactions simples ont été relevées,
comme le fait d’étre d’accord ou en désaccord avec le discours d’un.e autre participant.e. Dans
les deux groupes, et plus fréquemment dans le groupe des adultes, certaines participantes ont
posé directement des questions aux autres participant.e.s. Dans les fratries il y a eu également
guelgues moments ou les participant.e.s finissaient la phrase d’un.e autre, ou complétaient
des informations données par I'un.e ou l'autre. Enfin dans le groupe des adultes, une jeune
femme a demandé aux autres si elles accepteraient de rester en contact a I'issu du groupe. Les

participantes ont toutes acceptées la proposition et se sont mises en relation par mail.

IV. Synthése et discussion

1) Résultats - Ce qu’il faut retenir

Il ressort de cette analyse, que le niveau de connaissance sur la mucoviscidose est assez
variable en fonction des enfants, ce qui nous semble notamment en lien avec les

manifestations cliniques des parents. Ainsi, les parents souffrant principalement de leur
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diabéte ont tendance a laisser de coté les autres aspects de la maladie dans ce gu’ils.elles en
disent a leurs enfants et ceux-ci sont beaucoup moins au fait des particularités de cette
maladie. En revanche, les enfants semblent étre bien au fait des raisons ayant conduit leurs
parents a les avoir grace a 'AMP ou l'adoption. LAMP peut d7ailleurs générer des
guestionnements chez certain.e.s participantes.

La plupart des participant.e.s rapportent a quel point la maladie fagonne le quotidien
familial, avec une vie familiale qui s’organise autour des traitements et des contraintes du
parent malade, une hygiene de vie rigoureuse, et parfois I'absence du parent malade a cause
des soins. Les enfants notent également que la maladie génére des difficultés pour leur parent
malade (souffrance, poids des traitements), et pour le parent non malade qui porte souvent
beaucoup pour compenser les capacités limitées du ou de la patient.e. D’un point de vue plus
personnel, certain.e.s participant.e.s évoquent un impact de la mucoviscidose sur leur
relations sociales (isolement, manque de compréhension des autres), sur leur propre
parentalité (test génétique et type de relation avec I'enfant), et de facon trés peu détaillée sur
leur scolarité (absence, faire les devoirs chez le ou la kinésithérapeute).

En termes d’expérience de la maladie, presque tous les enfants ont, de facon plus ou
moins explicite, exprimé un sentiment de norme vis-a-vis de la maladie parentale. lls.elles
n’‘ont pas connu leur parent autrement, ils.elles sont habitué.e.s et, pour certain.e.s, ne sont
pas géné.e.s par la maladie. Plusieurs rapportent avoir été confronté.e.s a des épisodes de
dégradation (qu’ils.elles savent inéluctables), ou a des crises aiglies. Certain.e.s ont également
observé les améliorations de qualité de vie ou de santé grace aux progrés de la prise en charge.
Concernant les traitements, ils.elles sont nombreux.se.s a y participer, souvent de facon
volontaire. Certain.e.s souhaitent également participer aux rendez-vous avec les médecins, et
d’autres rapportent des liens étroits avec les soignant.e.s du parent. |l ressort également que
plusieurs enfants ne se sentent pas différents des enfants n’ayant pas de parent malade, mais
ils.elles sont aussi plusieurs a noter des particularités : soit de leur parent par rapport aux
autres parents (notamment sur les activités faisables), soit de leur rapport a leur parent (plus
attentifs que les autres enfants), soit dans leur rapport au domaine de la santé (plus éduqués
et habitués). Les participantes les plus agées rapportent elles le sentiment d’avoir eu une
enfance différence, avec un manque d’insouciance. Enfin, plusieurs participant.e.s se
guestionnent sur la mort de leur parent, notamment sur sa possible prématurité et

I'organisation de la vie sans le parent.
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On a pu également constater que tou.te.s les participant.e.s ont été ou sont
confronté.e.s a des émotions douloureuses a cause de la maladie parentale : inquiétude et
angoisse concernant la santé du parent malade, peur lors de crises ou d’épisodes de
dégradation, anticipation anxieuse de la dégradation, peur de certains traitements, tristesse
face a I'absence du parent, difficulté a profiter du moment car état du parent toujours moins
bon qu’avant, impuissance, sensation de fardeau, difficultés a se sentir compris.e par
I'entourage. Il apparait que l'inquiétude pour la santé du parent est pour beaucoup
relativement permanente, mais les autres émotions sont généralement plus situationnelles.

La maladie du parent est parfois apprise au détour d’'une discussion ou d’un événement
particulier, mais beaucoup d’enfants n’identifient pas de moment précis car la maladie a
toujours été visible et nommeée. Les participant.e.s rapportent apprendre sur la maladie
principalement grace aux récits des deux parents. On observe en revanche beaucoup de
disparités quant a leurs capacités ou envie d’en parler en famille ou a I'extérieur. Certain.e.s
rapportent recevoir du soutien en en parlant a I'extérieur (ami.e.s, enseignant.e.s), mais deux
fratries se sont heurtées a des remarques blessantes de la part d’autres enfants (moqueries
ou non croyance de la maladie parentale).

Les rapports entre les participant.e.s et leur parent malade apparaissent
majoritairement de bonne qualité, malgré quelques reproches (ex : surprotection), plusieurs
participant.e.s portent méme un regard admiratif sur leur parent malade. En paralléle,
certain.e.s participant.e.s rapportent une envie d’aider leur parent sans savoir trop comment
faire, d’autres décrivent étre ou avoir été dans des rapports d’aidance (tdches domestiques),
d’autres ne pas I'étre du tout, et une adolescente a été formée a la gestion des crises
d’hypoglycémie de son pere.

Les stratégies d’ajustement évoquées par les participant.e.s sont principalement
tournées vers la gestion des émotions (réassurance, ne pas y penser, se divertir, relativiser, se
focaliser sur le présent) et recevoir du soutien social (parler de ses difficultés avec d’autres).
Certaines participantes ont précisé qu’avoir de I'information sur ce qui se passait baissait leur
niveau d’inquiétude. Ceci est en lien avec le principal besoin exprimé par les participant.e.s. Il
y a une grosse attente des participant.e.s a étre informé.e.s et correctement informé.e.s.
L'information doit venir tant des parents que des professionnel.le.s et doit étre adaptée a I'age
de I'enfant. Enfin, certain.e.s participant.e.s souhaiteraient également pouvoir échanger avec

d’autres enfants dans leur situation.
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2) Limites et perspectives

Il est intéressant de noter que les résultats de ces analyses confirment de nombreux
propos rapportés par les parents sur le vécu de leurs enfants, notamment les inquiétudes, la
participation aux soins, l'aidance, ou la communication voulue mais pas toujours évidente.

Concernant la communication, nous pouvons faire le lien avec ce qui est ressorti de
I'étude MucoPar : les patient.e.s communiquent principalement sur ce qui les géne au
qguotidien et pour différents motifs, laissent le reste de la maladie dans le flou, voire cachent
la maladie. Les cliniciennes que nous sommes s’interrogent forcément sur ces observations,
puisqu’il est reconnu que ne pas dire aux enfants a plutét tendance a empirer leur état
émotionnel. Les résultats de MucoKids sont d’ailleurs un plaidoyer dans ce sens. De plus, au-
dela du quotidien, certains aspects de la maladie (notamment la génétique pour les enfants
biologiques), concernent directement les enfants. Il parait important que ceux-ci soient
correctement informés sur ces questions. Ainsi la prise en charge dans les CRCM des
patient.e.s parents gagnerait a développer des consultations dédiées aux enfants. Elles
peuvent par exemple étre systématisées a partir d’un certain age de I'enfant. Nous suggérons
par exemple une consultation a I'entrée en primaire pour (ré)expliquer a I'enfant la maladie et
une consultation a 15-16 ans pour faire un point sur ce que cela implique pour I'adolescent.e
d’étre porteur.se du gene CFTR. En s’appuyant sur ce qui a pu étre proposé dans le cadre
d’autres maladies (Geertz et al., 2023; Han et al., 2019; Horner, 2013; Malinowski et al., 2025),
des ateliers avec une équipe pluridisciplinaire pourraient également étre organisés et
permettraient de rassembler les enfants entre eux. Des groupes de paroles menés par les
psychologues des CRCM pourraient également étre développés pour les enfants. Enfin, ceux-
ci devraient pouvoir étre accompagnés dans les CRCM en cas de besoins psychologiques. La
limite a toutes ces propositions étant bien entendu que les parents acceptent de parler de leur
maladie.

A ce niveau, le développement d’outils de communication doit se poursuivre. Des
journées de rencontres entre parents gagneraient a étre organisées régulierement. A I'image
de celle de novembre 2024 (Vaincre la Mucoviscidose, 2024b), elles permettraient aux parents
de recevoir des informations sur I'intérét de parler de la maladie a leurs enfants et des conseils

pratiques pour le faire. Ces journées favoriseraient aussi la mise en lien entre parents malades
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et entre conjoint.e.s de parents malades, mise en lien régulierement demandée dans les
études.

Enfin, concernant plus spécifiquement les enfants, ces résultats sont riches, mais
appellent de nombreuses nouvelles investigations. Il parait ainsi essentiel d’aller investiguer
plus précisément I'impact psychosocial de la maladie du parent sur les enfants. Des mesures
des troubles anxio-dépressifs, de qualité de vie, et leur impact sur les relations sociales sont a
effectuer, tant pour évaluer ou se situent ces enfants que pour les comparer a des enfants
contréles (sans parent malade) ou a des enfants ayant un parent atteint d’'une autre maladie.
Ces données quantitatives pourront aider a préciser les besoins en soins de support de ces
enfants.

Il apparait également important de chercher a évaluer le niveau d’aidance des enfants.
Dans notre échantillon, celle-ci semble assez limitée, mais il est important de la repérer car les
études ont montré qu’elle était souvent sous-estimée, méme par les personnes concernées,
et gu’elle pouvait avoir des conséquences dramatiques sur les enfants (Untas & Dorard, 2024).
Enfin, a I'image de leurs parents, il est possible que les enfants de patient.e.s atteint.e.s de
mucoviscidose aient développé des stratégies de coping particulieéres ou supplémentaires. Il
serait intéressant d’investiguer cet aspect et bien sOr de vérifier 'efficacité de ces stratégies.

Notre étude comporte bien évidemment certaines limites, au rang desquelles les
limites méthodologiques des études qualitatives avec les plus jeunes. En effet, certains enfants
jeunes ont réussi a étre tres informatifs malgré leur jeune age. D’autres ont pu trouver
I'exercice plus difficile et certains ne semblent pas avoir été aidés par les supports proposés,
ayant tendance a basculer trop dans le jeu. Ces aspects n‘ont rien d’exceptionnels avec ce
public, mais soulévent néanmoins des interrogations sur les aménagements qui auraient pu
étre proposés. Néanmoins, en tant que cliniciennes, nous pouvons aussi considérer que tous
les enfants se sont sentis suffisamment a l'aise pour jouer avec la chercheuse et leur parler de
leur quotidien. Que les jeunes participant.e.s n‘aient pas été tres informatif.ve.s sur la maladie
de leur parent est aussi un résultat en soi, probablement révélateur du fait que la maladie ne
soit pas au premier plan dans leurs préoccupations et leur quotidien, ou alors qu’elle soit tres
intégrée.

Nous pouvons également relever I’hétérogénéité des ages de I'échantillon. Cela nous a
permis d’avoir des analyses représentatives des différentes tranches d’age et d’observer des

thématiques communes a tous ages, et une forme d’expérience commune sur la durée
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lorsqu’on confronte les vécus rétrospectifs des enfants les plus dgés a I'expérience en cours
des plus jeunes. Cependant, étant donné les évolutions de la prise en charge de la
mucoviscidose, nous pouvons supposer que l'expérience des adultes et des adolescent.e.s de
notre étude ne correspondra pas a celle a venir des enfants plus jeunes. La généralisation des
modulateurs entrainera probablement des différences encore plus importantes que celles
liées a I'amélioration des traitements de fond. De plus, dans notre échantillon ou 75% des
parents malades ont été mis sous modulateurs, certains enfants observaient des améliorations
de I'état de santé (notamment sur la toux). Cela appelle a de nouvelles études sur les enfants
de parents sous modulateurs depuis quelques années. Des études comparatives avec ceux
dont les parents ne peuvent pas (encore) bénéficier de ces thérapies protéiques, pourront
également étre trés informatives sur l'effet des modulateurs en termes de vie de famille.

Enfin, la question de la communication sur la maladie doit étre également pensée en
lien avec la généralisation des modulateurs. Nos résultats peuvent nous amener a supposer
gu’en ayant moins de manifestations cliniques, les parents seront amenés a moins
communiquer sur leur maladie, alors que celle-ci sera pourtant toujours la ainsi que la
guestion de la transmission génétique.

Nous espérons que cette premiere étude mondiale sur les enfants de parents atteints
de mucoviscidose ouvrira la voie a un nouveau champ de recherches, et permettra de mieux
prendre en compte les enfants, voire de proposer des innovations dans la prise en charge des

patient.e.s parents dans les CRCM.
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PARTIE DISCUSSION

Parentalité et Mucoviscidose :
Identifier les obstacles et les
ressources parentales —
Accompagner les difficultés

émotionnelles des enfants.
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Notre étude MucoPar va largement dans le sens des résultats de plusieurs études
gualitatives en relevant la coexistence d’une expérience globalement positive avec de
nombreux défis pour les parents et leurs conjoint.e.s au quotidien. Elle a montré que de
nombreux ajustements étaient mis en place au niveau familial, avec l'utilisation de stratégies
organisationnelles et plutét pragmatiques, un recours important au soutien social et des
guestionnements sur la fagon de communiquer sur la maladie avec les enfants. Les patient.e.s
rapportent également de nombreuses émotions négatives, notamment un important
sentiment de culpabilité, avec lesquelles ils.elles semblent parfois plus démuni.e.s. lls nous ont
d’ailleurs moins rapporté de stratégies d’ajustements sur le sujet. En paralléle, les parents nous
ont longuement parlé de la facon dont ils.elles étaient devenu.e.s parents, soulignant les
difficultés rencontrées. Nous pouvons ainsi retenir deux grands aspects a notre recherche : la
difficulté a devenir parent et I'expérience positive de la parentalité.

Avec cette discussion nous souhaitons explorer ces deux poles et proposer des facteurs
explicatifs aux difficultés du premier et a I'expérience globalement positive du second.

En paralléle, les échanges avec les enfants de MucoKids ont permis de corroborer
certaines perceptions des parents, notamment la normalisation de la maladie et du quotidien
avec la maladie et I'inquiétude vis-a-vis de la santé du parent. Les enfants rapportent en effet
des difficultés émotionnelles qui semblent les mobiliser plus que le reste, auquel ils.elles sont
habitué.e.s. Cette discussion permettra d’explorer les facteurs liés a ces difficultés
émotionnelles des enfants et les questions de communication sur lesquelles des besoins

persistent.

I. Lacces a la parentalité qui fait souffrance

La facon dont ont été formulées les questions dans nos rencontres a amené les parents
a parler longuement de la question de leur acces a la parentalité, et parfois certaine.s en ont
parlé plus que de leur parentalité elle-méme. Ce point semble cristalliser le plus de difficultés
pour une majorité de participant.e.s, patient.e.s et conjoint.e.s confondu.e.s, notamment
celles et ceux qui ont eu recours a I’AMP et I'adoption.

La généralisation des modulateurs de CFTR améliorant la fertilité des femmes, nous
observerons probablement une évolution de I'expérience générale de l'accés a la parentalité

des patient.e.s. Néanmoins de nombreux.ses patient.e.s continueront a avoir recours a 'AMP
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pour devenir parents. En effet, les hommes restent infertiles pour la trés grande majorité,
certaines femmes hypofertiles et certain.e.s conjoint.e.s sont porteurs d’'une mutation CFTR
qui ameénera le couple a avoir recours a I'AMP pour pouvoir faire un diagnostic pré-
implantatoire. LAMP ayant donc des chances de rester un moyen fortement plébiscité par les
patient.e.s atteint.e.s de mucoviscidose souhaitant devenir parent, il nous parait important
d’observer les différents facteurs concourant a rendre I'expérience difficile et négative.

Avoir recours a 'AMP confronte la plupart des couples a certaines difficultés identifiées.
Certaines sont liées aux protocoles en eux-mémes : ils demandent parfois des interventions
invasives et les traitements stimulateurs sont souvent accompagnés d’effets secondaires
désagréables. Cela peut avoir un impact négatif sur leur qualité de vie (QdV), leur bien-étre
physique, leur sommeil, leur santé mentale (troubles de I’humeur, stress, somatisation entre
autres), certains aspects étant majorés par les types de traitements ou par des facteurs
personnels (age, durée du parcours d’AMP) (Skvirsky et al., 2019; D. Song et al., 2024; Toftager
et al.,, 2018). Ainsi plusieurs des participant.e.s de |I'étude MucoPar (patient.e.s comme
conjoint.e.s), n‘ont pas manqué de rapporter que cela pouvait étre éprouvant physiquement,
particulierement pour les femmes. En paralléle, le taux d’échec des protocoles reste élevé, et
les couples sont donc parfois confrontés a une succession d’échecs ayant un impact
psychologique important (Jain, Kazmerski, et al., 2022). De plus, les études ont rapporté que
I'échec d’une tentative augmentait le niveau de détresse émotionnelle des femmes
(dépression, anxiété, émotions négatives) et que celle-ci empirait au fur et a mesure des
échecs (Efua, 2024; Verhaak et al., 2007). Les études sur les hommes sont moins nombreuses,
mais quelques-unes ont également révélé les difficultés psychologiques rencontrées par les
péres infertiles ou stériles (Johansson et al., 2010, 2011). Dans notre échantillon plusieurs
participant.e.s ont vécu des échecs de tentatives d’AMP et ont fait part de leur vécu
douloureux, gu’ils.elles aient vécu un ou plusieurs échecs. Certain.e.s ont parfois suivi des
années de protocole d’AMP, et les échecs répétés ont conduit deux patients et leurs conjointes
a renoncer et a se tourner vers |I'adoption.

De plus, suivre des protocoles d’AMP demande du temps, temps qui est pris soit sur les
moments de repos, soit sur le temps de travail avec la pose de congés. Une étude sur 319
personnes a ainsi relevé que, sur 18 mois de procédure d’AMP, les individus y consacraient en
moyenne 15,6 jours de leur temps (en considérant qu’un jour équivalait a 8h de travail) (Wu

et al., 2013). De plus, quelques patient.e.s ont fait part de difficultés supplémentaires en lien
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avec leur éloignement géographique des centres d’AMP, généralement situés dans les
métropoles frangaises. Pour ces dernier.e.s, 'AMP peut alors avoir un colt financier
(déplacements) et un colt temporel trés élevés.

Ces difficultés sont communes aux personnes ayant recours a I’AMP en France ou a
I'international, mais certains aspects peuvent étre liés aux différents contextes nationaux.
Ainsi, dans de nombreux pays, une des principales difficultés est le colt de 'AMP (Kyei et al.,
2020), problématique a laquelle notre échantillon n’a pas été confronté grace a la politique de
remboursement de 'AMP en France. En effet, dans notre pays, 'AMP souhaitant pouvoir
répondre aux projets parentaux, s’inscrit a plusieurs niveaux dans l'idée de la solidarité
procréatrice. Dans ce sens, la loi de bioéthique de 2019 a ainsi permis I'acces a la parentalité
pour une majorité de citoyen.ne.s francais.e.s (a I'exception des couples d’hommes), ayant
besoin de recourir a FAMP (Tuffin et al., 2021). LAMP est largement remboursée et bien mieux
gue dans une majorité de pays. Cela représente un avantage indéniable pour des personnes
avec des taux d’infertilité aussi élevés que les personnes atteintes de mucoviscidose. Il est
d’ailleurs probable que cette mesure explique en elle-méme la proportion majoritaire
d’enfants concgus grace a ’'AMP dans nos échantillons (58% des enfants dans I'étude MucoPar,
74% dans I'étude MucoKids), alors que notre revue de littérature avait relevé une majorité
d’enfants nés suite a des grossesses spontanées. Cette chance en termes d’acces a 'AMP peut
en revanche s'accompagner d’effets indésirables impactant I'expérience des usagers de 'AMP.
Nous pensons notamment au fait que les services publics d’AMP sont souvent des services de
taille conséquente, situés dans les CHU des métropoles francaises et accueillant un trés grand
nombre de personnes. Si comme nous I'avons évoqué, I'acces n’est pas égal pour les personnes
vivant loin de ces centres, les usager.e.s sont également confronté.e.s au contexte d’austérité
budgétaire des hopitaux publics et de la crise hospitaliere actuelle (manque de lits, manque
de soignant.e.s) (Dormont, 2024). Cela impacte les conditions de prise en charge, pas
forcément sur le plan technique, mais sur le plan humain, contribuant a une mauvaise
expérience pour les usager.e.es. Ainsi, certain.e.s de nos participant.e.s nous ont parlé
« d’usine a bébés » et de la déshumanisation gqu’ils.elles avaient ressentie dans ces services. Il
est a noter que les patient.e.s sont généralement habitué.e.s des hépitaux, mais les CRCM sont
des lieux de soins un peu a part, ou les équipes sont connues des patient.e.s et ont du temps.
Il est donc possible que le décalage entre les deux types de services contribue a une perception

plus négative des services d’AMP. Les personnes ont néanmoins la possibilité d’avoir recours a

264



'AMP dans des cabinets ou des cliniques privés, avec des dépassements d’honoraires par
rapport aux remboursements proposés par la sécurité sociale. Quelques participant.e.s de
notre étude y ont eu recours, notamment une patiente suite a une trés mauvaise expérience
dans le public. Ces éléments permettent de comprendre que le contexte de la politique de
santé francaise au sujet de 'AMP peut contribuer a la fois a favoriser 'accés des personnes
atteintes de mucoviscidose, mais également étre a l'origine de difficultés supplémentaires
dans I'expérience de 'AMP.

Tous ces facteurs rencontrent ensuite bien évidemment les facteurs individuels des
personnes ayant recours a 'AMP et les facteurs spécifiques au fonctionnement dyadique des
couples. Ces facteurs peuvent ainsi améliorer ou empirer I'expérience de 'AMP des individus.
Certaines difficultés inhérentes a 'AMP peuvent donc étre adressées par les équipes (gestion
des difficultés physiques et psychologiques), alors que d’autres (manque de temps de équipes,
distance géographiques), plus systémiques, sont plus difficiles a adresser. Néanmoins, en
observant les personnes ayant adopté, on percoit que celles-ci semblent avoir été moins
impactées par les difficultés liées au processus (longueur et enquéte réalisée sur les parents
souhaitant adoptés). Les difficultés rapportées étaient plutét en lien avec le fait de prendre la
décision d’adopter ou de dire ou cacher la mucoviscidose aux personnes chargées de donner
I'agrément. Les participant.e.s semblaient plus en paix, car probablement préparé.e.s aux
difficultés classiquement associées a I'adoption. Ces éléments nous confortent dans I'idée de
proposer un accompagnement a I’AMP, notamment pour permettre aux patient.e.s et leurs
conjoint.e.s de s’y préparer.

Ces considérations cliniques ne doivent pas éclipser le besoin de recherches a ce
niveau. Ainsi, des études pour évaluer concrétement, notamment de facon quantitative,
I'expérience de I'accés a la parentalité et le retentissement de 'AMP sur les couples (impacts
psychosociaux notamment), s'imposent selon nous pour mieux observer ce qui se joue pour
les patient.e.s et leurs conjoint.e.s.

Que ce soit sur le plan clinique ou le plan empirique, I'accés a la parentalité des
patient.e.s via I'AMP représente donc selon nous un enjeu a prendre en compte

prioritairement par les équipes des CRCM et les équipes de recherche.
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Il. La parentalité une expérience positive ? Normalité, ajustements et

bien-étre comme facteurs explicatifs.

Ala vue de tous les défis et toutes les difficultés rencontrées par les parents atteint.e.s
de mucoviscidose, que ce soit dans nos études ou les précédentes études qualitatives sur le
sujet (A. Jacob et al.,, 2021; Schenkel et al., 2024; Stransky et al., 2023, 2024), il apparait
étonnant de constater qu’en paralléle, le sentiment général dominant pour ces personnes, est
une expérience positive de la parentalité. Nos groupes et entretiens nous ont également
donné la sensation suivante : ces personnes sont foncierement heureuses d’étre parents.

Pourtant, notre travail montre bien que ces personnes ne se cachent pas derriere les
aspects positifs pour éluder les expériences compliquées ou douloureuses. Elles semblent
avoir embrassé I'ambivalence de leur position et en tirer autant de bénéfices que possible.

Pour tenter de mieux comprendre les mécanismes a I'ceuvre, nous allons questionner
cette positivité a la lumiére de trois champs théoriques : la question identitaire, I'adaptation

au stress, et le bien-étre parental.

1) Etre parent avant tout — La parentalité qui normalise

Au tout début de son entretien, juste aprés avoir exprimé sa joie d’étre mere, Florence
prononce les mots suivants : « [étre parent permet] aussi d’oublier la maladie, parce que
quand on est parent, on peut étre parent muco, mais on est parent avant tout ». La fin de sa
phrase semble illustrer un phénomeéne identitaire potentiellement a I'ceuvre chez plusieurs
participant.e.s : la parentalité passe au premier plan et met la maladie au second.

Nous lavons vu, |’émergence de lidentité parentale vient bouleverser le
fonctionnement identitaire des individus, d’autant que cette identité va prendre une place
considérable, au détriment d’autres identités (Goodman, 2018). Etant donné le retentissement
de la mucoviscidose sur la vie des patient.e.s, nous pouvons supposer que lidentité
« personne malade » prend beaucoup de place chez les personnes atteint.e.s de
mucoviscidose. Or cette identité n’est pas choisie, bien souvent subie et peut étre investie
assez négativement, en atteste notamment la prévalence des troubles psychologiques chez les
patient.e.s (Quittner et al., 2014).

« Etre parent avant tout », et donc étre parent avant d’étre malade. Nous pouvons

supposer qu’au cours de cette transformation identitaire, la parentalité permet aux patient.e.s
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de se définir au travers d’'une nouvelle identité forte, une identité choisie, pourvue d’une haute
valeur sociale. Cette nouvelle identité permet alors de mettre de c6té, ou du moins de rendre
moins saillante, I'identité de malade, partie de soi généralement non désirée. Cette éclipse de
I'identité de malade, associée aux représentations positives de la parentalité pourrait ainsi étre
un facteur important expliquant un vécu particulierement positif du changement identitaire
(Cast, 2004).

De plus, cette nouvelle identité est largement partagée par les autres individus, celles
et ceux qui ne sont pas malades. Pour les patient.e.s qui se vivent bien souvent comme
différent.e.s depuis toujours du fait de leur maladie, étre parent les relie aux autres. Ainsi,
comme le relévent certaines études sur la parentalité avec d’autres maladies, devenir parent
donne acceés a une certaine normalité (Holstad et al., 2025; Parchomiuk, 2014). La ou étre
malade stigmatise, étre parent normalise. Selon la revue de littérature sur la prise de décision
d’étre parent, la normalisation est d’ailleurs une des premiéres motivations a avoir des enfants,
invoquées par les patient.e.s atteint.e.s de mucoviscidose (Vanhollebeke & Van Steijvoort,
2025). Les patient.e.s rapportent que la parentalité leur apporterait un sentiment de normalité
et leur permettrait d’étre traité.e.s comme les non malades.

De plus, il parait probable que les patient.e.s aient tendance a considérer la parentalité
comme un aspect normal de la vie, ce qui s'avere étre est un facteur protecteur pour mieux
vivre la transition de la parentalité (Barimani et al., 2017). Se sentir plus « normal », et vivre
une expérience normale de la vie pourraient ainsi étre des facteurs explicatifs de la perception
positive de la parentalité des patient.e.s atteint.e.s de mucoviscidose.

Nous voyons ici un champ passionnant a explorer sur le plan empirique, en lien avec
les études s’intéressant aux changements identitaires provoqués par la parentalité, ou celles
étudiant la parentalité comme expérience transformative. Ces dernieres mériteraient
d’observer si le fait d’avoir une maladie chronique depuis I'enfance pourrait étre un facteur
influencant le vécu de I'expérience de la parentalité, ou un facteur protecteur dans la survenue
de difficultés psychologiques, en explorant notamment le sentiment de normalisation comme

un facteur médiateur.
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La part de normalité qui reste inaccessible et fait souffrance

Cependant, nous notons dans le discours des patient.e.s que la question de normalité
est aussi utilisée a un autre niveau : étre un parent normal, offrir un quotidien ou une enfance
normale a leurs enfants. En fonction de leurs représentations de ce que doit étre ce quotidien
normal entre parents et enfants, cette question de la normalité peut parfois se retourner
contre eux. Confronté.e.s a certaines de leurs incapacités a atteindre cette norme, cela peut
selon nous étre a l'origine de certaines de leurs émotions négatives sur le sujet, notamment la
culpabilité si souvent exprimée.

En paralléle, la question de la normalité se retrouve également dans un théme qui nous
a surprises dans sa fréquence : la question de l'acces a la propriété. Plusieurs études ont
montré des liens entre le fait de devenir parent et l'acces a la propriété, dans la culture
occidentale ou d’autres (Lennartz et al., 2016; Mu et al., 2022; Mulder, 2006; Tocchioni et al.,
2021), et ce bien que depuis la crise économique de 2008, I'accession a la propriété des jeunes
adultes diminue dans les pays Européens (Lennartz et al.,, 2016; Tocchioni et al., 2021).
L'association entre les deux s’observe dans le sens ou les propriétaires ont généralement plus
d’enfants et ou les couples cherchent généralement a étre propriétaires avant d’étre parents
pour assurer une stabilité a leur famille (Mu et al., 2022; Mulder, 2006). Nous pouvons
supposer que de tels liens existent dans les représentations des personnes de nos échantillons.
Or, I'accession a la propriété pour les personnes atteintes de mucoviscidose (ou autre maladie
grave) n’est malheureusement pas possible dans les mémes conditions que pour les personnes
non malades. En France pour obtenir un prét immobilier, une assurance emprunteur est
généralement exigée, or les assurances de préts bancaires exigent un dossier médical a partir
d’un certain montant (Service-public.fr, 2022). Dans notre échantillon, les personnes ont
généralement di accepter soit de ne pas étre assurées lorsque leur conjoint.e pouvait |'étre,
soit de renoncer a leur projet. Les participant.e.s de notre étude, dont la plupart se sont déja
heurté.e.s aux difficultés a devenir parent, ont ainsi été confronté.e.s a une nouvelle épreuve
les renvoyant a leur statut de malade. Dans une recherche de normalisation via la parentalité,
cette expérience a souvent été vécue comme stigmatisante. Cette question illustre a quel point
la question de la norme associée a la parentalité est importante pour les patient.e.s. Se heurter
a des rappels non anticipés de leurs différences a cause de leur maladie est souvent violent.

Depuis 2022, la convention Aeras permet de réguler les conditions dans lesquelles un

dossier médical est exigé pour un prét bancaise. Elle impose notamment un droit a 'oubli pour
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certaines maladies (cancer) et une grille de références pour les autres maladies, afin
d’encadrer les conditions d’assurance et les surprimes exigées par les assureurs. Dans cette
grille de référence (Site officiel de la convention Aeras, 2023), on observe que les personnes
atteintes de mucoviscidose peuvent étre assurées notamment si elles ont moins de 40 ans, ne
sont pas transplantées, ne présentent pas de diabéete, n‘ont pas certaines colonisations
bactériennes, ont un IMC et un VEMS minimum etc. De plus, I'assurance déces peut faire
I'objet d’une surprime jusqu’au plafond de 400%. Malgré une amélioration du contexte depuis
la tenue de notre étude MucoPar, on constate a quel point cette liste exclut toujours de
nombreux.se.s patient.e.s, notamment les greffé.e.s et tou.te.s celles et ceux atteint.e.s de
diabéte (environ 50% des patient.e.s de plus de 30 ans). Le maintien d’un meilleur état de
santé général grace a la généralisation des modulateurs de CFTR devrait permettre a de plus
en plus de jeunes patient.e.s d’étre éligibles a I'dge adulte. Néanmoins, cette question risque
de continuer a étre problématique pour plusieurs patient.e.s pendant les prochaines années.
Ainsi, elle mériterait de faire 'objet d’'une information a destination des jeunes adultes atteints
de mucoviscidose, au méme titre que les autres problématiques auxquelles leur maladie
risque de les exposer dans leur vie d’adultes. Celle-ci peut étre proposée lors d’ateliers pendant
les journées des patient.e.s organisées par les associations, ou faire I'objet d’information écrite

(livret par exemple).

2) Lajustement au stress

a) La mucoviscidose : facteur d’ajustement et de résilience ?

En parallele de la question identitaire ou de normalité, la question de I'ajustement au
stress nous semble particulierement intéressante a explorer. En effet, en observant d’un c6té
les contraintes imposées par la mucoviscidose et de I'autre celles de la parentalité, la liste de
stresseurs parait immense. Si 'on se rapporte au modeéle du stress parental (Roskam &
Mikolajczak, 2015), la maladie peut générer des stresseurs concomitants aux stresseurs
parentaux, mais elle infuse également une grande partie des antécédents. Si ces antécédents
peuvent étre source de difficultés (manque de capacités physiques, fatigue etc.), la maladie
peut également étre a lorigine d’antécédents plus positifs, notamment en termes
d’ajustement. Contrairement a la population générale, les patient.e.s atteint.e.s de maladie

chronique depuis 'enfance comme la mucoviscidose sont, pour la plupart, amené.e.s a gérer
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des contraintes et des stresseurs depuis toujours et a mettre en place des ajustements dés la
prime enfance (Jamieson et al., 2014; Somanadhan et al., 2023). Ainsi, ils.elles développent et
perfectionnent des capacités d’ajustement bien avant d’étre parents, (du moins pour la trés
grande majorité des patient.e.s diagnostiqué.e.s avant) qui leurs sont utiles une fois parents.
Cette idée se retrouve d’ailleurs dans le discours des parents cardiaques, qui rapportent utiliser
les stratégies d’ajustement qu’ils.elles avaient mis en place en tant que patient.e.s (Holstad et
al., 2025).

Un outil a été créé au début des années 2000 pour évaluer les stratégies de coping des
patient.e.s atteint.e.s de mucoviscidose, notamment pour améliorer la prise en charge des
patient.e.s (repérer les stratégies déléteres et accompagner a la mise en place de stratégies
efficaces) (Abbott et al., 2001). Il a permis d’identifier chez ces patient.e.s quatre grands types
de coping : I'acceptation optimiste (approche cognitive : posture déterminée et positive pour
faire face a la maladie), I'espoir (approche émotionnelle avec I'idée que les choses vont aller
pour le mieux), la distraction (approche comportementale d’évitement actif pour oublier la
maladie) et évitement (évitement et passivité face a la maladie). L'acceptation optimiste était
la stratégie la plus utilisée lors de la création de I'échelle, suivie par I'évitement, I'espoir, puis
la distraction. Lacception optimiste et I'espoir apparaissent liés a une meilleure adhérence
thérapeutique (Abbott et al., 2001). L'acception optimiste est associée a une meilleure QdV,
plus d’émotions positives, un meilleur fonctionnement social (Abbott et al., 2008), et une plus
longue espérance de vie (Abbott et al., 2023). De facon générale les stratégies d’évitement et
de distraction sont corrélées avec une moins bonne adhérence, une moins bonne QdV et une
mortalité plus précoce (Abbott et al., 2001, 2008, 2023). L'utilisation du questionnaire Brief
COPE*? a permis d’observer que chez les patient.e.s atteint.e.s de mucoviscidose la religion, le
coping instrumental, et I'acceptation étaient associés a une meilleure QdV émotionnelle et le
coping actif a une meilleure QdV sociale (Mc Hugh et al., 2016).

Les stratégies rapportées majoritairement par les patient.e.s de MucoPar semblent
rentrer dans les catégories ayant les meilleurs impacts sur leur QdV. En effet, toutes les
stratégies organisationnelles du quotidien rentrent dans le spectre de 'acception optimiste et
du coping instrumental. La notion d’espoir était également présente dans certains de nos

contenus, notamment avec les objectifs fixés par certains parents de rester en vie le plus

42 Brief COPE : questionnaires permettant d’évaluer rapidement les stratégies de coping (Carver, 1997).
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longtemps possible. Nous pouvons donc faire I’hypothese que les personnes de notre
échantillon étaient des patient.e.s avec des stratégies d’ajustement fonctionnelles, sur
lesquelles elles se sont appuyées dans leur parentalité. De plus, sil'on considere qu’étre mére
avec une maladie est associée a l'utilisation de plus de stratégies de coping (White et al., 2009),
on peut supposer que les parents de notre échantillon utilisent un panel de stratégies plus
fourni et varié que d’autres parents non malades.

Il nous semble pertinent de faire le lien entre les stratégies d’ajustement et la notion
de résilience. La résilience renvoie a la capacité des individus a vivre de fagon satisfaisante
malgré des circonstances difficiles ou traumatiques. Il nous parait intéressant d’explorer I'idée
que d’utiliser plus de stratégies d’ajustement et surtout d’utiliser des stratégies efficaces
conferent aux patient.e.s une certaine résilience générale et offre potentiellement une plus
grande capacité de résilience face aux stresseurs associés a la parentalité.

Depuis les années 2010, quelques études se sont intéressées a la question de la
résilience chez les patient.e.s atteint.e.s de mucoviscidose, et plusieurs ont ainsi souligné de
meilleures capacités de résilience dans cette population, en comparaison de la population
générale (Hofer et al., 2012; Mitmansgruber et al., 2016; Rabanser et al., 2015; Weldon et al.,
2019). Néanmoins ce domaine est encore en plein essor, et peu d’articles ont été publiés sur
le sujet. Cependant ces derniers, ainsi que les résumés de communication en congrés sur le
sujet, détaillent plusieurs ressources dont de nombreux.ses patient.e.s sont doté.e.s. Des
études montrent qu’une meilleure résilience chez les patient.e.s atteint.e.s de mucoviscidose
est associée a un meilleur état psychologique (moins de symptémes anxieux et dépressifs) et
une meilleure QdV (Mitmansgruber et al., 2019; Rabanser et al., 2015).

Ces données apportent des éléments pour soutenir I’hypothése qu’une fois devenu.e.s
parents, les patients peuvent s’appuyer sur les capacités de résilience développées dans le
cadre de la maladie ainsi que sur les stratégies d’ajustement déja éprouvées.

La mucoviscidose semble étre un élément favorisant la résilience, ce qui nous permet
de supposer qu’elle pourrait étre un facteur de protection face aux stresseurs de la parentalité.
Cette hypothése est relativement a contre-courant des représentations actuelles de Ia
parentalité avec une maladie chronique et mérite selon nous d’étre éprouvée empiriquement.
Il pourrait notamment étre intéressant d’analyser quantitativement la résilience des parents
atteints de mucoviscidose en comparaison de celle des parents sans maladie, en évaluent les

stratégies d’ajustement des deux populations, et/ou en explorant la résilience face a certains
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stresseurs de la parentalité (Roskam & Mikolajczak, 2015) (ceux concernant les parents :
transition vers la parentalité, exigences du parent envers lui-méme et projections de ce qu’est
étre un bon parent). Des études longitudinales observant les évolutions de I'ajustement des
parents atteint.e.s de mucoviscidose nous paraissent également pertinentes a mener.

Les patient.e.s sont de plus habitué.e.s a recourir a du soutien social, d’autant que la
guestion du tissu social sur lequel s’appuyer une fois parent est souvent anticipée en amont et
rentre méme en compte dans la prise de décision de devenir parent (Vanhollebeke & Van
Steijvoort, 2025). Le fait d’avoir un couple solide apparait d’ailleurs comme le premier pré-
requis en termes de soutien social, pour pouvoir s’engager dans la parentalité. Si plusieurs
sources de soutien social sont rapportées (grands-parents notamment), les conjoint.e.s sont
des le départ identifié.e.s comme la source de soutien et de relai principale lorsque les
patient.e.s sont en incapacité d’effectuer leur réle de parent (Vanhollebeke & Van Steijvoort,

2025).

b) Les conjoint.e.s — soutien social et coping dyadique

Dans les études sur les couples (parents ou non) confrontés a la mucoviscidose,
MucoPar y compris, le soutien des conjoint.e.s apparait comme la premiére source de soutien
social percu (A. Jacob et al., 2021, 2025; Stransky et al., 2023, 2024). Or les conjoint.e.s ne sont
pas juste des individus sur lesquel.le.s les patient.e.s peuvent s’appuyer. lls.elles sont aussi
partie prenante du fonctionnement conjugal et familial et leur vie est impactée par la maladie
de leur partenaire. C’est d’ailleurs pour cela que nous souhaitions les inclure dans notre étude
et c’est bien un aspect qui ressort : les conjoint.e.s sont impliqué.e.s vis-a-vis de la question de
la maladie, tant dans la gestion du quotidien de la famille avec celle-ci que dans la facon de
communiquer aux enfants sur la maladie. Ainsi, il nous parait important de considérer la
guestion des conjoint.e.s sous l'angle du coping dyadique et des processus transactionnels
entre les partenaires.

Le modeéle de Berg et Upchurch (2007), un des modeéles frégquemment utilisés dans les
études sur le coping dyadique, décentre le focus parfois fait sur le patient dans d’autre modeles
et propose de considérer que la maladie impacte a la fois le patient et le partenaire (qui peut
ne pas étre un.e conjoint.e). Ce modéle implique ainsi que chacun des partenaires, ainsi que

le couple, doivent s’adapter a la maladie. Inscrit dans une approche développementale, ce
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modele considere également que le coping dyadique évolue tout au long de |a vie et varie en
fonction des événements de vie de la dyade ou des phases de la maladie auxquels cette dyade
est confrontée. Concretement, le modeéle considéere que les partenaires passent par une phase
d’appréciation de la situation (ils se représentent la maladie, observent qui doit en avoir la
responsabilité et identifient les stresseurs partagés), qui va influencer la mise en place d’un
ajustement dyadique (Figure 21). Les auteur.rice.s conceptualisent cet ajustement selon un
continuum d’implication du partenaire (allant de totalement désengagé (le.la patient.e fait
face seul), a surinvesti, surprotecteur voire contrélant). Quatre grandes catégories de coping
dyadigue sont proposées pour répartir des styles de coping sur ce continuum : coping

désengagé, coping soutenant, coping collaboratif, coping controlant.

Figure 21.

Appréciation conjointe et coping dyadique selon le modéle développemental contextuel.
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Appraisal

Appraisal

DYADIC COPING
CONFIGURATIONS

* Uninvolved
* Supportive
+ Collaborative
+ Control

Patient
Coping

Patient
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Adjustment

Note. Figure issue de l'article de Berg et Upchurch (2007).

Le modeéle a permis d’observer que la mise en place de styles de coping collaboratif et

soutenant étaient favorisés lorsque les partenaires faisaient une appréciation similaire de la
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situation. A contrario, les divergences d’appréciation favorisent les styles de coping contrélant
et désengagé.

Selon une méta-analyse sur le coping dyadique, il existe un lien trés fort entre celui-ci
et la satisfaction maritale, avec notamment un effet positif important de la perception d’un
coping dyadique fonctionnel sur la satisfaction conjugale (Falconier et al., 2015). Cette étude
observe que le coping dyadique est cependant moins corrélé a la satisfaction maritale
lorsqu’un des partenaires (ou les deux) est atteint d’'une maladie mentale ou somatique. Dans
le contexte de plusieurs maladies, des copings dyadiques engageant collaboration et
communication entre les partenaires sont associés avec de meilleurs ajustements
psychosociaux et émotionnels, et une plus grande satisfaction conjugale (Mittinty et al., 2024;
Shrout et al., 2024; L. Song et al., 2016; Vaske et al., 2015). Plus les partenaires se percoivent
comme une entité commune face a la maladie (représentation commune de la maladie,
responsabilité partagée de la maladie méme si pas égalitaire et partage de stresseurs),
meilleur est leur ajustement de couple et leur bien-étre.

Nous avons observé que les patient.e.s de notre échantillon étaient tres
majoritairement en couple (96%), et notamment en couple avec l'autre parent de leur(s)
enfant(s) (86%). On observe ainsi 20% de familles traditionnelles en plus par rapport aux
chiffres nationaux de I'Insee (86% vs 66%), 21% de familles monoparentales de moins (4% vs
25%) et un nombre équivalent de famille recomposées (10% vs 9%) (Algava et al., 2021).
En paralléle, nous avons eu peu de retours sur des difficultés de co-parentage ou de difficultés
rencontrées par les conjoint.e.s. Sur ce dernier aspect, il est probable que notre grille
d’entretien n’ait pas offert un espace adapté pour que les conjoint.e.s puissent en parler (les
guestions étant plutot tournées vers les patient.e.s), ou que les conjoint.e.s ne se soient pas
senti.e.s a l'aise d’évoquer ces sujets devant leur partenaire. Cependant peu de patient.e.s
ayant participé seul.e.s ont fait état de difficultés au sein du couple, hormis quelques femmes
déplorant le manque d’égalité dans la répartition des taches domestiques, problématique qui
concerne la majorité des couples hétérosexuels (Lachance-Grzela & Bouchard, 2010).

En parallele, les participant.e.s ont pu décrire la répartition des taches parentales entre
conjoint.e.s, 'implication des conjoint.e.s au quotidien et leur important soutien. Ce qui est
décrit a ce niveau et les éléments précédemment mentionnés, nous laissent a penser que la
plupart des couples de notre échantillon ont mis en place des stratégies de coping dyadique

fonctionnelles de type soutenant et/ou collaboratif. Ce fonctionnement dyadique adapté aux
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besoins des partenaires dans le contexte de la maladie, pourrait s’expliquer par le fait que le
coping dyadique est engagé des le début de la relation de couple. En effet, comme nous l'avons
observé dans notre étude, les conjoint.e.s ont tres vite été informé.e.s de la maladie du.de Ia
patient.e. Une étude qualitative sur le partage d’information entre les patient.e.s atteint.e.s
de mucoviscidose et leurs partenaires amoureux révele des éléments qui vont dans ce sens
(Broekema & Weber, 2017). Des participant.e.s rapportent ainsi que certain.e.s conjoint.e.s
non confronté.e.s, dés le départ de la relation, a la sévérité de la maladie ont eu beaucoup de
mal a faire face la dégradation de I'état de santé du.de la patient.e. Ces conjoint.e.s se sont
généralement désengagé.e.s et la relation a périclité. En revanche, les conjoint.e.s
confronté.e.s a la maladie trés tot dans la relation se sont mieux adapté.e.s et sont
généralement toujours les conjoint.e.s des participant.e.s au moment de I'étude. Des
expériences similaires ont été rapportées par des participant.e.s de MucoPar, et un des
participant.e.s de focus groupes le rapporte ainsi: « Jai eu plusieurs expériences et, des
I'départ, a I'inverse de mon milieu professionnel, je I'ai dit [qu’il avait la mucoviscidose] trées
rapidement. [...] Et ¢’a été en général, c’est déterminant quoi. C’est a dire qu’il y a des femmes
pour qui ce n’était pas audible et qui sont parties rapidement. [...] et y en a d’autres [...] qui
développent un sentiment d’empathie, un peu exagéré, un peu maternel, [...] pas forcément
trés sains non plus. Et puis y a une espéce d’entre deux en disant « bon on va faire avec quoi ».
Ce paragraphe est a I'image de ce que d’autres participant.e.s ont pu rapporter, et les
conjoint.e.s avec qui ils.elles ont fait des enfants sont généralement décrit.e.s comme celles et
ceux avec qui ils.elles ont trouvé le juste équilibre.

Ainsi ces couples sont des le début confrontés a cette notion de faire face a deux, la ou
les couples de la population générale ne sont pas dans de telles problématiques. La dynamique
est également différente de celle a I'ceuvre dans les couples ou la maladie de I'un des
partenaires se déclare apres que la relation soit bien installée. Une étude a d’ailleurs observé
gue les couples confrontés a la mucoviscidose utilisaient moins de stratégies de coping que les
couples confrontés a un cancer ou a un événement de vie majeur stressant se déclarant apres
le début de la relation (Delelis et al., 2008). Les auteurs I'expliquent par la chronicité de la
mucoviscidose qui a amené le partenaire malade a développer depuis longtemps des
stratégies d’ajustements qui sont devenues routiniéres. Le couple doit donc faire face a la
maladie, mais celle-ci étant |a dés le départ, le couple se construit autour et le fonctionnement

normal du couple intégre la maladie. Dans les autres cas, la maladie fait irruption et perturbe
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un fonctionnement établi. L'étude de Delelis et al. (2008) a également observé que la tres
grande majorité des couples de son échantillon présentait un niveau de satisfaction maritale
satisfaisant et équivalent entre les partenaires (conjoint.e.s et patient.e.s). En paralléle, nous
avons trouvé deux études récentes (Lau et al., 2024; Werner et al., 2021) explorant plus en
profondeur la question du coping dyadique des couples confrontés a la mucoviscidose, toutes
les deux s’appuyant sur le modele développemental contextuel du coping dyadique (Berg &
Upchurch, 2007). Celle de 2021 rapporte que 64% des couples de leur étude présentent un
coping coopératif (vs un coping conflictuel pour les autres couples) (Werner et al., 2021). Les
difficultés liées a la maladie ne sont ni ignorées ni banalisées dans ces couples, couples qui
sont par ailleurs confrontés a des moments de vulnérabilité ou de tension a cause de la
maladie ou d’autres aspects de leur vie commune (notamment évolution de la famille). Ces
difficultés sont donc intégrées dans le quotidien des partenaires qui percoivent la gestion de
ces difficultés comme une mission commune. Les partenaires de ces couples coopératifs se
représentent de facon similaire la place que prend la maladie dans leurs vies, insistent sur
I'importance d’y faire face ensemble et rapportent que leur relation conjugale est une
ressource sur laquelle s’appuyer dans les processus d’ajustement. Ces couples s‘appuient
notamment sur une forme d’optimisme et d’espoir pour faire face aux épisodes de dégradation
de santé, et se concentrent souvent sur la gestion des défis actuels (focalisation sur le présent).
lls présentent une communication ouverte et les partenaires se percoivent comme les
confidents l'un de l'autre, notamment pour parler de leur vécu de la mucoviscidose. Enfin ils
font preuve d’'une empathie réciproque et de reconnaissance mutuelle de leurs besoins et
expériences (notamment souffrance du partenaire malade et efforts d’'accompagnement de
I'autre). Ce dernier point les aide a étre flexibles dans leur facon de s’adapter pour faire évoluer
les ajustements en fonction de I'évolution des besoins. Enfin la plupart des couples coopératifs
évoquent I'idée que leur relation a gagné en maturité a force d’ajustements face a la maladie,
et certains parlent méme de la résilience de leur relation face aux différents défis auxquels la
vie les confronte. Pour ces couples, la maladie n’est pas juste celle du.de la patient.e, mais
plutdt celle du couple (concept de « we-disease »). Cette étude rapporte en revanche que
certains couples présentent des dynamiques de coping plus tendues voir conflictuelles. Dans
ces couples, le.la partenaire non malade a du mal a accepter ou a comprendre la maladie, ce
qui géneére chez le.la partenaire malade un sentiment de solitude ou de fardeau. Ces couples

ont des difficultés a communiquer sur la maladie ou leurs besoins par rapport a ce gu’elle
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implique pour chacun des partenaires, et rapportent des écarts entre la fagon dont ils auraient
souhaité faire face ensemble et la réalité. Les partenaires sont confrontés a des sentiments
d’impuissance, de déception et de culpabilité.

Létude de 2024 apporte d’autres éléments de compréhension, en utilisant les
composants du modéle de Berg et Upchurch (2007) pour analyser les contenus d’entretiens
menés aupres de chacun des partenaires de 16 couples (Lau et al., 2024). Leurs résultats les
amenent a montrer la pertinence du modeéle pour décrire le coping dyadique des couples
confrontés a la mucoviscidose. Néanmoins les auteur.ice.s en proposent une version
« augmentée » dans laquelle ils.elles ajoutent une cinquieme catégorie de coping nommée
« normalité ». Cette nouvelle catégorie renvoie a I'idée que les partenaires cherchent a
maintenir une forme de normalité et a avoir une vie aussi normale que possible, notamment
face aux dégradations de santé du.de la patient.e. Cette étude observe que les jeunes couples
(durée de la relation) vont plus souvent utiliser des stratégies de coping dyadique contrélant
ou désengagé que les couples plus anciens. Elle précise cependant que I'utilisation de ces
stratégies, décrites généralement comme mal adaptées ou négatives dans la littérature, est
percue par les participant.e.s comme bénéfique. Dans une adaptation sur le long terme, ces
stratégies apparaissent fonctionnelles car elles permettent aux couples de composer au mieux
avec certaines sensibilités et limites des partenaires.

Au regard de ces études, nous pouvons considérer que le discours d’une majorité des
participant.e.s de Mucopar est imprégné de l'utilisation de formes de coping dyadique
collaborative et/ou soutenante. De plus, la nouvelle stratégie de coping « normalité »
proposée par Lau et al., (2024) fait écho aux propos de plusieurs participant.e.s dans leur
volonté a tendre vers la normalité, et dans les efforts faits par le couple pour maintenir un
guotidien aussi normal que possible pour les enfants, notamment lors de dégradations de
I’état de santé ou d’absences du parent malade.

Ces éléments nous permettent de supposer que les couples de notre étude ont
développé des styles de coping dyadiques sur lesquels ils s'appuient également dans leur
parentalité. Les partenaires sont habitués a faire face ensemble, notamment en se répartissant
les taches liées a la maladie, en communiquant ouvertement et en faisant preuve d’empathie
mutuelle. Ces couples sont ainsi probablement bien armés pour s’ajuster ensemble face aux
défis, perturbations et autres stresseurs engendrées par la parentalité. Or comme nous I'avons

vu, faire face ensemble est un facteur protecteur du stress parental (Mikolajczak et al., 2018).

277



Avoir I'habitude de s’appuyer sur un coping dyadique collaboratif et/ou soutenant pourrait
ainsi permettre de moins subir la pression du stress parental. En cela, le coping dyadique peut
étre un facteur explicatif de I'expérience positive de la parentalité. Toutefois, si I'on se réfere
au modele de Berg et Upchurch (2007), le coping dyadique n’est pas quelque chose de figé, et
on peut considérer que I'entrée dans la parentalité le fait évoluer. La parentalité et la co-
parentalité peuvent donc également avoir une incidence positive comme négative sur le
coping dyading.

Comme le soulignent les récentes études sur le sujet, le coping dyadique des couples
confrontés a la mucoviscidose a pour l'instant été trées peu exploré. Pourtant I'intérét de
I'investiguer, que ce soit chez les couples avec ou sans enfant, nous parait évidente. Avec
I'allongement de l'espérance de vie, et 'augmentation de la population adulte, les patient.e.s
vont étre de plus en plus nombreux.ses a étre en couple, d’autant que les patient.e.s en couple
rapportant une meilleure satisfaction de vie que les célibataires (Besier et al., 2009) et étre en
couple est déja une donnée importante dans le fonctionnement des adultes atteint.e.s de
mucoviscidose (Broekema & Weber, 2017; Werner et al., 2021). De plus, les améliorations de
la qualité de vie des patient.e.s sous modulateurs CFTR (Page et al., 2022) pourrait amener des
différences de style de coping dyadique entre les couples, et également faire évoluer le coping
dyadigue au sein méme des couples déja établis. Les couples privilégiant des copings
dyadiques non coopératif et/ou non soutenant pourraient potentiellement en bénéficier grace
aux améliorations du quotidien. Certains couples avec un coping dyadique fonctionnel, établi
depuis longtemps sur la base de la présence de la maladie, pourraient paradoxalement voir
leur équilibre perturbé par cette amélioration de la qualité de vie. Werner et al. (2021),
soulignent I'importance de mener des études longitudinales pour étudier I'évolution du coping
dyadique des couples confrontés a la mucoviscidose, pour observer comment ils s'adaptent
aux événements de vie (parentalité notamment) et pour comparer les styles de coping
dyadiques des couples ayant des enfants, de ceux n’en ayant pas. Ces études devraient
apporter des éléments de réponses quant a notre supposition de I'influence positive du coping
dyadique dans I'expérience de la parentalité, et documenter I'impact éventuel de la parentalité

sur le coping dyadique.
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3) Le bien-étre parental comme donnée explicative ?

Si I'on se réfere au modeéle du bien-étre parental (BEP) présenté précédemment,
(Nelson et al., 2014), certains facteurs vont favoriser le BEP quand d’autres vont le diminuer.
En regardant la liste de ces facteurs, nous sommes amenées a penser que les patient.e.s de
MucoPar présentent une majorité de facteurs favorables et peu de facteurs défavorables,
facteurs notamment liés a la présence de la maladie. Ainsi nous proposons de les observer un

a un, en regard du discours des patient.e.s de notre étude.

a) Facteurs défavorables

Du c6té de facteurs défavorables, sont répertoriés les émotions négatives, la fatigue et
le manque de sommeil, les difficultés financiéres et les difficultés conjugales.

Les patient.e.s de notre étude nous ont fait part d’émotions négatives liées a leur
parentalité, notamment la culpabilité liée a leur maladie et aux incapacités qu’elle entraine. Si
celle-ci est difficile a vivre, comme d’étre inquiet de I'impact de la maladie sur la vie de leurs
enfants, nous constatons que les émotions négatives principalement rapportées sont liées
plutét a I'impact de la maladie et non a la parentalité en elle-méme (celle-ci étant positivement
investie par tou.te.s les participant.e.s). La maladie semble ainsi avoir un effet modérateur
important sur les émotions négatives, et probablement plus que la parentalité en elle-méme.
La distinction pourrait peut-étre influencer cet effet modérateur sur le BEP.

Certain.e.s participant.e.s nous ont parlé de la fatigue majorée durant les premiéres
années de vie de leur(s) enfant(s), mais peu ont parlé de perturbations de leur sommeil. On
peut supposer que c’était pourtant une réalité pour beaucoup, néanmoins certain.e.s ont
précisé que leur conjoint.e. gérait plus souvent les réveils nocturnes de I'enfant pour minimiser
I'impact sur le patient.e. Nous pouvons émettre I'hypothése que la présence compensatrice
des conjoint.e.s atténue les problématiques de sommeil, néanmoins nous manquons
d’informations sur le sujet. De plus, au vu de la fatigue générale générée par la maladie, et
mentionnée par la majorité des participant.e.s, il est possible que la compensation des
conjoint.e.s ne soit pas suffisante pour éviter un effet défavorable de la fatigue sur le BEP. La
mucoviscidose apparait ici avoir un réle modérateur en amplifiant la fatigue. La fatigue étant
inhérente a la maladie, ce facteur est plus durable dans le temps que chez les parents non

malades pour qui il peut étre limité aux premiéres années de vie des enfants.
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En parallele, nous n’avons formulé aucune question pour explorer la question
financiére, mais aucun.e patient.e ne nous a fait part de difficultés, en dehors des questions
d’acceés aux préts immobiliers. Nous avons pu voir que cette question n’était pas neutre,
notamment en termes de stigmatisation, cependant son impact au quotidien est
probablement moindre que des difficultés de ressources. En paralléle, aucune difficulté
financiére liée a la parentalité ou a la santé des patient.e.s n’a été mentionnée. Notre
échantillon semble méme avoir été protégé de ce facteur défavorable et possiblement parfois
grace a la maladie. En effet, comme nous I'avons vu, notre échantillon contient tres peu de
familles monoparentales (plus a risque de difficultés financiéres), ce que nous avons pu mettre
en lien, dans une certaine mesure avec la maladie. De plus, étant donné toutes les
considérations prises en compte par les patient.e.s avant de devenir parents (Vanhollebeke &
Van Steijvoort, 2025), et les difficultés d’acces a la parentalité du fait de la maladie, on peut
supposer que la stabilité financiére du ménage du.de la patient.e est un pré-requis en amont
du projet. Néanmoins, ce point est amené a évoluer avec I'amélioration de la fertilité liée a
I'utilisation du Kaftrio. Celle-ci pouvant étre a l'origine de grossesses non planifiées (Jain,
Kazmerski, et al., 2022), certaines pourraient survenir dans un contexte financier non stable.
En parallele, le fait que la plupart des patient.e.s. de notre échantillon travaillaient et avaient
un revenu implique aussi moins de difficultés financieres.

De facon relativement attendue, nous n’avons pas eu de retours sur des difficultés
financieres liées a la maladie elle-méme. En effet, depuis 2004, la mucoviscidose fait partie des
Affections longues durées (ALD) totalement prises en charge par I'assurance maladie francaise.
Cette classification permet d’éviter la précarisation des personnes a cause de leur maladie. Des
aides financiéres pour les personnes en incapacité y contribuent également, bien que 'AAH
(Allocation Adulte Handicapé) ait ses limites et ait été longtemps réservée aux personnes
célibataires.

Enfin, si des moments de tensions, de conflit et de vulnérabilité du couple sont
inhérents a toute relation conjugale, nous avons pu observer que notre population d’intérét
était pour le moment et dans I'ensemble plutét préservée de dysfonctionnements conjugaux,
a I'image de la majorité des couples confrontés a la mucoviscidose présentant globalement
une bonne satisfaction conjugale (Delelis et al., 2008; Lau et al., 2024; Werner et al., 2021).
Ainsi, la mucoviscidose pourrait, ici aussi, avoir des aspects protecteurs vis-a-vis de ce facteur

défavorable au BEP. Cependant, cet aspect doit étre considéré de facon précautionneuse, car

280



il est probable que les personnes participant aux études sur le couple ou la parentalité soient

les patient.e.s pour qui ces situations sont globalement positives.

b) Facteurs favorables

Du c6té des facteurs favorables, sont répertoriés le fait que la parentalité donne un
sens supplémentaire a la vie ou une nouvelle raison d’étre ; réponde a certains besoin humains
(besoin fondamental, d’autonomie, de connexion a l'autre et sentiment de compétence) ;

génere des émotions positives ; donne un nouveau role social.

Sens a la vie et raison d’étre

MucoPar a permis d’observer toute la valeur et le sens donnés a la parentalité par les
patient.e.s. Cela leur donne « une autre raison de vivre » pour reprendre les mots d’Adeline
lors d’un entretien, et plus de sens a leur vie. Ainsi, cette notion est présente dans la majorité
des discours des patient.e.s. De méme, les émotions positives associées a la parentalité sont
tres largement rapportées, dans notre étude comme dans toutes les études qualitatives sur le
sujet (A. Jacob et al., 2021; Schenkel et al., 2024; Stransky et al., 2023, 2024). Les parents
atteint.e.s de mucoviscidose semblent ainsi bénéficier trées majoritairement de ce facteur
favorable. De plus, cette donnée étant largement partagée dans les études, nous pouvons
émettre I'hypothése que la mucoviscidose a un effet modérateur important sur ce facteur
favorable au BEP. Cependant la parentalité est également valorisée a I'échelle nationale selon
un rapport d’enquéte qui précise que la vie de famille est une dimension trés importante pour
77% des francais.e.s (importante pour 99%) (Opinionway, 2024). Cette enquéte rapporte
également des pourcentages élevés de parents « tout a fait en accord » avec les affirmations
suivantes : étre fier d’étre parent (68%), étre parent est une source de bonheur (56%). Les
chiffres s’élevent a 97% et 88% lorsqu’ils incluent les parents étant « plutot d’accord » avec les
affirmations. Des comparaisons a des parents de la population générale apparaissent
nécessaires et permettront d’observer un éventuel effet modérateur de la mucoviscidose sur

ce facteur.

Les besoins humains

Le discours des participant.e.s ne nous éclaire pas de facon explicite sur le fait que la
parentalité leur permette de répondre ou non a leur besoin d’autonomie. Pourtant nous

pouvons supposer qu’étre parent contribue a leur donner un sentiment de contréle sur leurs

281



choix personnels. En effet, étre parent pour ces personnes découle tout d’abord d’une prise
de décision mlrement réfléchie (Vanhollebeke & Van Steijvoort, 2025), voire éprouvée avec
les échecs de I'AMP, et la parentalité en elle-méme confronte a prendre de nombreuses
décisions, notamment éducatives, pour lesquelles les patient.e.s peuvent exercer leur
autonomie.

Concernant le besoin de connexion a l'autre, rien d’explicite en ces termes ne nous a
été également rapporté. Toutefois, les propos de certain.e.s participant.e.s sur I'importance
d’étre parents, sur le type de relation a leur(s) enfant(s) majoritairement qualitative, tres
proche voire fusionnelle, nous permettent de supposer que leur parentalité contribue a
répondre a ce besoin. Le fait d’étre en couple, d’autant plus si la satisfaction conjugale est
bonne comme rapporté dans d’autres études (Besier et al., 2009; Delelis et al., 2008), y
contribue également.

Concernant le sentiment de compétence, on peut supposer qu’avoir des stratégies
d’ajustement fonctionnelles (personnelles et dyadiques) contribue a renforcer le sentiment de
compétence des parents malades. On peut supposer que plusieurs parents bénéficient de ce
facteur favorable, cependant sans exploration du sujet cela nous parait plus complexe a
avancer.

Nous pouvons en revanche imaginer que les parents malades bénéficiant de ce facteur,
peuvent s’appuyer sur ce sentiment de compétence solide pour développer et consolider leur
sentiment de compétence parentale (SCP). Cette notion de SCP n’a pas encore été étudiée
dans le domaine de la mucoviscidose et nous n’avons pas trouvé de références chez des
patient.e.s avec des maladies diagnostiquées depuis I'enfance, contrairement a d’autres
maladies comme le cancer ou la SEP (Messmer Uccelli & Ponzio, 2018). Cette question nous
parait étre un domaine d’investigation passionnant pour de futures recherches. En attendant,
il nous parait important de rappeler que le SCP se nourrit notamment de |'expérience
vicariante. Les parents malades, bien souvent confrontés principalement a des parents non
malades, peuvent ainsi rencontrer des difficultés a consolider leur SCP. Ne pas avoir d’exemple
de ce que c’est que d’étre parent avec la maladie, implique que les patient.e.s se comparent a
ceux dont le modeéle ne leur est pas ou pas complétement accessible. Cela permet de mettre
en perspective leur besoin d’échanger avec d’autres parents atteint.e.s de mucoviscidose et de

comprendre pourquoi échanger avec d’autres parents malades leur serait bénéfique. Ainsi, les
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rencontres entre parents malades pourraient contribuer a renforcer leur SCP, et par
conséquent leur bien-étre parental.

Enfin, si l'on considére la normalisation apportée par la parentalité a nos
participant.e.s, ainsi que leurs remarques sur le fait qu’elle n’allait pas de soi a cause de leur
courte espérance de vie, la parentalité apparait comme une forme de graal pour beaucoup.
Ceci nous permet de penser qu’elle répond ainsi au besoin fondamental humain d’étre parent,
selon la perspective actualisée de la pyramide des besoins de Maslow (Kenrick et al., 2010).

Ainsi les participant.e.s de notre étude semblent étre nombreux.ses a bénéficier de
plusieurs éléments du facteur global des « besoins humains » du modéle de BEP. De plus, nos
observations nous invitent a penser que la mucoviscidose jouerait elle-méme un réle
modérateur sur certains des besoins compris dans ce facteur, ayant ainsi un effet modérateur

positif sur le BEP.

Le role social

En termes de role social, tout.e.s les participant.e.s décrivent étre heureux.ses d’avoir
pu endosser ce rble de parent. Le fait que cela n’était pas une évidence pour ces personnes
d’étre parent a cause de la mucoviscidose peut également renforcer les aspects positifs liés a
ce role social tant désiré. Ces éléments nous amenent encore une fois a penser que les
patient.e.s bénéficient de ce facteur favorable au BEP, et notamment via I'effet modérateur de
la mucoviscidose.

Ces considérations restent des propositions qui appellent bien entendu a des
explorations scientifiques, de méme que le modéele du BEP demande a étre éprouvé
scientifiqguement. Elles nous paraissent importantes a formuler car elles permettent de penser
gue la mucoviscidose n‘empéche pas les parents malades d’expérimenter un bien-étre
parental satisfaisant, notamment car ceux de notre échantillon semblent bénéficier de plus de
facteurs favorables au BEP que de facteurs défavorables. De plus, ce modéle nous invite a
penser la mucoviscidose comme un élément modérateur qui peut s’avérer positif. Cela nous
offre une piste supplémentaire a envisager pour comprendre pourquoi malgré les importants
défis et contraintes liées a leur situation, les parents atteints de mucoviscidose rapportent une
expérience positive de la parentalité.

Les cliniciennes que nous sommes, considérent également que ce modeéle est
particulierement intéressant pour prendre de la hauteur sur le sujet de la maladie et des

contraintes qu’elle impose aux familles. Il permet de décentrer le regard généralement porté
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sur les difficultés liées a la maladie, pour observer les ressources qu’elle apporte aux
patient.e.s. Cet outil permet de considérer de nouvelles pistes d'accompagnement focalisées
sur I'identification de ces ressources, et de permettre une forme de valorisation de la maladie.
Au-dela de I'impact positif sur le BEP des patient.e.s, ceci peut aussi avoir des vertus en termes
de perception identitaire pour les patient.e.s vivant mal cette part malade d’eux.elles-mémes.

Le concept du BEP mérite donc selon nous d’étre exploré de facon générale et
particulierement dans le cadre de la parentalité avec une maladie chronique. En permettant
d’observer les effets modérateurs positifs et négatifs éventuels des différentes maladies sur le
BEP, il pourrait apporter de nombreuses informations utiles pour le soutien a la parentalité des

patient.e.s.

c) Ne pas oublier que cela reste un défi

Cette réflexion sur un vécu globalement positif ne doit pas éclipser les difficultés
rencontrées par I'ensemble de ces parents malades. Certaines sont quotidiennes, d’autres plus
ponctuelles, certaines sont psychologiques, d’autres plus organisationnelles et le
retentissement sur le parent malade ou la cellule familiale peut varier d’'une famille a I'autre
et en fonction des événements de vie.

Nous tenons ainsi a rappeler le récit de certain.e.s participant.e.s greffé.e.s qui ont fait
état de leur quasi-incapacité a effectuer leur role de parent dans la période pré-
transplantation. Tellement affaibli.e.s par la maladie, ces dernier.e.s n‘avaient la force de
s‘occuper ni d’eux-mémes, ni de leurs enfants. Pourtant, méme dans une situation de telle
faiblesse et avec des capacités extrémement limitées, un parent reste parent et continue
d’avoir un role a exercer aupres de ses enfants, comme I'implique la question de parentalité
partielle. Ce sujet ne concerne qu’un petit nombre de patient.e.s atteint.e.s de mucoviscidose,
mais doit étre pris en compte par les professionnel.le.s car il génére beaucoup de souffrance
pour 'ensemble de la cellule familiale. Il y a donc un enjeu de soutien a la parentalité pour
permettre a ces individus de continuer a se vivre parent, malgré leur importante dégradation.
Un suivi spécial pour ces familles mériterait d’étre mis en place durant la période pré-greffe,
afin d’accompagner cette parentalité partielle et de préparer le temps de la séparation liée a

la chirurgie et la convalescence.
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Cela souleve plus globalement le soutien a la parentalité des parents qui sont amenés
a vivre des dégradations importantes et des séparations parfois longues avec leurs enfants
(hospitalisation ou cures de réhabilitation respiratoire®?). expérience globalement positive de
la parentalité n’enleve pas les difficultés auxquelles sont confrontées les patient.e.s et leur
famille dans ces situations. Cette expérience positive n‘enléve pas non plus le poids au
qguotidien de la maladie, et ne doit pas faire oublier que méme les patient.e.s avec des
organisations fonctionnelles peuvent avoir des besoins supplémentaires d’accompagnement
de leur parentalité. Au niveau national, 52% des parents de la population générale souhaitent
étre aidés pour faire face aux difficultés liées a leur parentalité (Opinionway, 2024). Au vu des
difficultés évoquées par notre échantillon et de leurs demandes, on peut supposer que la
proportion est plus importante dans la population de parents malades. Pour cette population,
les professionnel.le.s de santé jouent un réle privilégié par rapport a d’autres acteurs, ce qui
explique que tous les membres de la famille aient fréquemment verbalisée une demande de
soutien de leur part. Le nombre de parents avec la mucoviscidose étant amené a continuer de
croitre, il apparait donc urgent que ces questions soient pensées et organisées a I'échelle des

CRCM.

lll. Les enfants avec un parent atteint de mucoviscidose

Notre étude MucoKids a fait ressortir que les enfants s’adaptaient globalement bien
aux différentes contraintes imposées a la vie familiale par la maladie parentale. N'ayant pas
connu autre chose, ils.elles prennent ce quotidien comme tel et expliquent s’y habituer sans
réelles difficultés. Nous avons pourtant relevé un certain nombre de difficultés auxquelles ces
enfants sont confrontés, qui sont principalement d’'ordre émotionnel. Nous les avons en partie

regroupées dans les quatre catégories suivantes :

Conflits entre les contraintes de la maladie et leurs besoins

Inquiétudes, angoisse ou peur pour le parant,

- Evénements traumatiques

La question du fardeau et de I'aidance

43 Cures de trois semaines proposant du réentrainement a I'effort, de ’'ETP, un suivi nutritionnel et
d’autres soins.
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1) Les besoins de I’enfant

Les enfants ont des besoins particuliers en fonction de leur age et de leurs
caractéristiques personnelles. La maladie vient parfois a I'encontre de ceux-ci, notamment
lorsque le parent n’est pas en mesure de s’occuper de son enfant ou de faire certaines activités
a cause de la maladie et des traitements. Ainsi certains enfants ont rapporté leur frustration
ou leur tristesse lorsque leur parent malade ne pouvait pas jouer dehors avec eux, ou lorsque
ce parent était hospitalisé. Les parents sont d’ailleurs nombreux a exprimer des difficultés a
trouver le bon équilibre entre leurs besoins et ceux de I'enfant. La théorie de I'attachement
précédemment développée, explique comment le systéme de caregiving de la figure parentale
vient répondre a I'activation du systéme d’attachement de I'enfant (Cassidy, 2008). Parce que
s‘occuper d’un enfant, particulierement lorsqu’il est petit, est chronophage et fatigant, les
parents atteint.e.s de mucoviscidose ne sont pas en mesure de répondre a tous les besoins de
leurs enfants, donc d’activer leur systeme de caregiving de facon optimale. La répartition des
taches et le relai avec les conjoint.e.s, permet de compenser ces difficultés et de proposer un
équilibre qui peut étre tout a fait satisfaisant pour I'enfant. Cependant, la maladie peut amener
le couple et/ou le parent malade a manquer de régularité dans la facon d’organiser ses
réponses face aux besoins de I'enfant. Ainsi, ce ne sont pas tant les incapacités provoquées par
la maladie qui peuvent impacter I'enfant, (notamment la mise en place de ses MIO et de son
style d’attachement), que I'inconstance qu’elle peut amener dans les réponses du couple ou
du parent malade. En cela, la maladie peut étre trés déstabilisante et mettre a mal les efforts
des parents les mieux intentionnés.

Ce n’est pas quelque chose que notre recherche nous permettait d’observer
directement. Cependant ce point nous parait important a relever car la question des besoins
est centrale dans le discours des parents, et nous avons relevé quelques récits de souffrance
des enfants a cause de besoins n‘ayant pas recu de réponse adaptée. Dans certains cas, la
souffrance de I'enfant apparaissait plus liée a une immaturité émotionnelle 'empéchant de
gérer sa frustration, ce que les enfants ayant grandi depuis, pouvaient rapporter eux-mémes.
Dans d’autres cas cela paraissait plus complexe.

En grandissant, les enfants sont en mesure de tolérer plus facilement des variations
dans les réponses qui sont faites a leurs besoins, si celles-ci sont accompagnées d’explications.

Il semblerait que ce soit le vécu de plusieurs participant.e.s, agé.e.s d’au moins 10 ans, qui
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expliquent mieux comprendre la maladie et ainsi étre moins frustré.e.s par certains de ses
aspects.

En lien avec la difficulté des parents a trouver le juste équilibre entre leurs besoins et
ceux de I'enfant, cette question mériterait selon nous de faire 'objet d’une sensibilisation des
futurs parents. Des ateliers de psychoéducation permettraient par exemple de leur expliquer
en quoi la constance est ce qu’il y a de plus sécurisant pour les enfants et ce, méme si le parent
malade ne peut répondre qu’a une partie des besoins de I'enfant de fagon constante. En
abordant la théorie des styles parentaux (Baumrind, 1971, 1978), elle permettrait également
d’expliquer aux parents comment ils peuvent accompagner les enfants exprimant un besoin
auxquels une réponse ne peut étre donnée, que ce soit a cause de la maladie ou pour toute
autre raison (sécurité, éducation). Cette sensibilisation pourrait ainsi faire du lien avec les
injonctions qui leur sont faites de rester adhérent.e.s a leurs traitements a l'arrivée de I'enfant,
période ou plusieurs études ont montré que certain.e.s parents pouvaient avoir tendance a
s‘oublier au profit de leur enfant (A. Jacob et al., 2021).

Comme nous l'avons étudié dans la partie sur la parentalité, d’autres éléments
indépendants de la maladie peuvent également influencer le fait que I'enfant percoive une
adéquation entre ses besoins et les réponses proposées : le style parental (Baumrind, 1971,
1978), le niveau de conscience parentale (Newberger, 1980; Newberger & Cook, 1983), les
déterminants parentaux (Belsky 1984), les attributions causales (Himelstein et al., 1991), le
SCP (Coleman & Karraker, 1998, 2000) et tout ce qui reléve de I'interaction et de la transaction
relationnelle avec I'enfant (Fiese & Sameroff, 1989; Sameroff, 1975; Sameroff & Chandler,
1975). Lexploration des attributions causales peut étre un élément intéressant a investiguer,
lorsqu’il semble y avoir des inadéquations entre besoins de I'enfant et réponses parentales,
pour voir comment est pensée la maladie a ce niveau. Prend-elle toute la place, ou les parents
ont-ils la possibilité de questionner leur propre fonctionnement ? Uexploration de ces concepts
releve d’une prise en charge thérapeutique en psychologie, qui peut étre proposée pour
amener les parents a mieux répondre aux besoins de leurs enfants, tout en étant a I'écouter
des leurs.

Enfin, il est important que les parents gardent en téte que, méme avec un
fonctionnement optimal a plusieurs niveaux, les besoins de I'enfant ne pourront pas toujours
étre pris en compte de facon adaptée du fait de la maladie. Limpact négatif peut alors étre

minimisé par la mise en mots et en sens pour les enfants. C’est notamment pour cela que les
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enfants ont un aussi grand besoin d’informations sur la maladie, sur ce qui se passe pour le
parent malade ou sur ce que celui-ci peut vivre. Tous ces éléments aident les enfants a mettre
en sens leur vécu, particulierement lorsque ils.elles sont confronté.e.s a une situation qui les
sort de leur norme et vient générer de la souffrance. Contrairement aux croyances de
nombreux adultes, les participant.e.s de MucoKids nous ont rappelé a quel point savoir

pouvait les rassurer, et/ou les aider a se sentir mieux.

2) Inquiétudes, stress et angoisses pour la santé du parent

Etre rassuré, se sentir mieux est un enjeu de taille pour ces enfants, car au-dela de la
guestion des besoins, voir son parent souffrir, ou avoir des probléemes de santé importants est
une source d’inquiétude pour n’importe quel enfant. De par sa nature, la mucovisidose expose
les enfants des patient.e.s a vivre des moments plus ou moins fréquents de dégradation de la
santé du parent malade. Ces épisodes générent légitimement du stress et de I'inquiétude, en
lien parfois avec le contexte de crise auquel les enfants sont confrontés et avec I'impact
immédiat et a long terme que peut avoir I'événement sur le parent. Observer que le parent
arrive rarement a revenir a son niveau de santé antérieur, comme nous l'ont rapporté certaines
adultes de MucoKids, rajoute une inquiétude supplémentaire, qui peut amener I'enfant a
redouter la prochaine dégradation et ses conséquences possibles. Il estimpossible d’'empécher
les enfants d’éprouver ces sentiments, en revanche il est trés important de les accompagner
pour gqu’ils.elles ne se laissent pas submerger par ces émotions.

Avec I'avenement des modulateurs de CFTR, on peut supposer et espérer que de
nombreux enfants ne seront plus confrontés a de telles situations. En revanche, la dégradation
des parents non éligibles aux modulateurs reste a I’heure actuelle inévitable. Certains enfants
peuvent donc continuer a étre confrontés a une forme de stress latent qui peut avoir un co(t

émotionnel important pour ces jeunes.

3) Evénements traumatogenes

Peu de participant.e.s nous ont rapporté avoir été confronté.e.s a des événements
traumatogenes en lien avec la maladie du parent, mais certains récits nous ont interpellées et
ont convoqué cette notion. Nous pensons par exemple aux trois sceurs jeunes adultes qui,

rencontrées individuellement, nous ont toutes les trois raconté certains épisodes
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spectaculaires de crise d’hypoglycémie de leur pére, utilisant des mots tres forts pour décrire
leur vécu : « effroyable, « terrorisant », « trés violent ». Ces récits, et quelques autres, nous
permettent de penser que la mucoviscidose d’un parent, peut amener les enfants a étre plus
a risque d’étre exposés a des événements traumatogenes, notamment lors de crises ou de
dégradations brutales de I'état de santé. La sévérité de la maladie peut potentiellement
constituer un facteur de risque supplémentaire de confronter ces enfants a des épisodes
potentiellement traumatiques (exposition aux hémoptysies par exemple). La fratrie
précédemment mentionnée montre que méme une forme moins sévere de la maladie peut
également étre la cause d’événements choquants voire traumatisants.

Il est aujourd’hui admis que les enfants, méme les nourrissons, peuvent vivre des
Episodes de Stress Post-traumatique (ESPT)* (Ratcliff, 2019). U'exposition peut étre unique,
continue ou répétée, intentionnelle ou non. Lexposition a des événements violents
intentionnels et répétés est plus susceptible de créer des ESPT chez les enfants. LESPT chez les
enfants est encore mal reconnu et sous-diagnostiqué, particulierement chez les enfants de
moins de 4 ans, notamment a cause de leur vocabulaire limité. Les criteres diagnostiques
doivent alors s’inscrire dans une optique développementale, c’est-a-dire observer ce qui est
inhabituel par rapport au niveau de développement de I'enfant (Ratcliff, 2019). Ainsi chez les
tous petits le diagnostic s’appuie sur les observations du comportement de I'enfant (trouble
de la relation avec les figures parentales, troubles du développement psychomoteur,
régressions, apathie, agitation, difficultés de séparation, troubles du sommeil et de
I'alimentation). Chez les enfants un peu plus grands (niveau préscolaire), d’autres signes
peuvent étre observés : comportements répétitifs ou compulsifs de jeu ou dessins mettant en
scéne des aspects de I'événement traumatique, cauchemars, moins de jeux symboliques,
peurs intenses, évitement de lieux ou situations, ou au contraire préoccupations incessantes
sur un sujet en lien avec I'événement, agitation, désorganisation, retrait social et mutisme. A
partir de 6-7 ans, les troubles émotionnels peuvent se manifester par un émoussement affectif,
un désintérét scolaire ou social, des régressions (énurésie secondaire par exemple).

L'hypervigilance se retrouve dans les troubles du sommeil (refus d’aller se coucher, difficultés

44 ESPT : trouble psychique consécutif a8 un événement traumatique ayant menacé I'intégrité physique
ou psychique de l'individu. Les personnes présentent différents symptdmes, notamment reviviscence de
I’événement traumatique, évitement de tout ce qui rappelle le traumatisme, hyper activation-neurovégétative
(hypervigilance : état d’alerte permanent), troubles dissociatifs (amnésie, déréalisation, dépersonnalisation) et
troubles des émotions et de cognitions.
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d’endormissement, terreurs nocturnes et réveils fréquents), des difficultés de concentration,
des crises de coleres et des sursauts exagérés. A ce tableau clinique peuvent s’ajouter : fortes
angoisses de séparation, nouvelles peurs, affects dépressifs, faible estime de soi,
comportements sociaux inadaptés, somatisation.

En général, le temps favorise une diminution des symptémes des enfants exposés a des
événements non intentionnels (Ratcliff, 2019), comme les événements survenant dans le cadre
de la mucoviscidose d’un parent. Néanmoins, ces événements sont générateurs d’'une
souffrance qu’il est important de prendre en charge, d’autant qu’elle peut laisser des traces
psychiques, surtout si les événements se répétent. La non prise en charge des symptémes de
ces événements peut contribuer a majorer des sentiments d’anxiété et d’inquiétude. Les
profesionnel.le.s doivent donc y étre vigilant.e.s, afin de proposer des espaces
d’accompagnement pour les enfants en cas de survenue d’un événement brutal de santé pour
le parent malade. Des espaces pour pouvoir « débriefer® » I'événement potentiellement
traumatogéne doivent ainsi pouvoir étre proposés soit aux enfants en age d’élaborer, soit aux
familles d’enfants plus jeunes, par exemple lorsqu’un parent est hospitalisé de fagcon non
programmeée suite a une dégradation. Ces espaces de parole pourront permettre de prévenir
I'installation d’ESPT, ou de dépister les symptdmes et permettre une orientation thérapeutique

adaptée.

4) Aidance et fardeau

La question du fardeau est trés peu ressortie dans le discours des participant.e.s de
MucoKids, a I'exception des récits de certaines adultes, qui percevaient le poids de la maladie
de leur parent sur leur construction personnelle et/ou sur leur vie sociale (notamment dans le
cadre des précautions d’hygiene imposées par la pandémie du COVID-19). Plus que le fardeau,
nous avons relevé plusieurs fois la notion d’'un manque d’insouciance et parfois des difficultés
a profiter du moment présent avec le parent malade, notamment parce qu’il apparait toujours

dans un état plus dégradé qu’avant.

4> Dans la clinique du trauma, le débriefing permet aux victimes d’un événement traumatique de narrer
leur expérience en détail, et de décrire toutes les émotions associées. Il a lieu idéalement dans les jours qui
suivent I'événement et a pour but d’éviter ou limiter le développement de symptémes post-traumatiques.
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La question de l'aidance est revenue plus fréquemment dans le récit d’enfants de
différents ages. Les jeunes aidant.e.s sont définis comme « des enfants et des adolescents qui
apportent des soins, de l'assistance ou du soutien non rémunéré a un proche, qui est en
situation de handicap ou qui est atteint d’une maladie chronique, d’'un probleme de santé
mentale ou de tout autre probléme de santé nécessitant un besoin de soins, de soutien ou de
supervision. Entre 18 et 25 ans, on parle de « jeunes adultes aidants » (Untas & Dorard, 2024,
p. 5). Cette population est encore mal reconnue en France. Un vaste programme d’études sur
cette population a été lancé en 2017 qui a récemment fait 'objet d’un rapport répertoriant les
principaux résultats (Untas & Dorard, 2024). Ce programme a permis d’identifier qu’entre 30,7
et 63,2% des collégien.ne.s, lycéen.ne.s et étudiant.e.s sont confronté.e.s a la maladie d’un
proche. Etre confronté a la maladie d’un proche ne veut pas nécessairement dire étre aidant.e,
comme ont pu le rapporter certaines participantes adultes de MucoKids qui ont dit ne jamais
avoir été dans une posture d’aidance. Ainsi, les études ont identité entre 12,3 et 15,9%
d’individus (majoritairement de sexe féminin) effectivement jeunes aidant.e.s auprés d’un
parent, d’'un frere, d’une sceur ou d’un grand-parent. Les activités d’aide les plus souvent
rapportées sont les tadches domestiques, la gestion du domicile et le soutien émotionnel. Le
rapport précise que les jeunes n‘ont pas toujours conscience d’aider, et leur demander n’est
pas suffisant pour vérifier s’ils sont bien jeunes aidant.e.s ou non. Leur identification est
pourtant primordiale, car I'aidance peut avoir un impact négatif sur leur vie. Ainsi les jeunes
aidant.e.s présentent une moins bonne qualité de vie, plus de problemes de santé et plus de
difficultés scolaires que leurs pairs. Chez les jeunes confronté.e.s a la maladie d’un proche
certains facteurs ont été identifiés comme a risque de les amener a étre jeunes aidant.e.s
(notamment étre une fille, étre plus agé dans la fratrie, avoir un proche avec une maladie
somatique grave et/ou chronique, que le proche malade ne travaille pas, vivre avec le proche).
Ainsi les filles, ainées ou enfants uniques de parents atteints de mucoviscidose peuvent étre
plus a risque. Les équipes doivent avoir en téte ces facteurs et étre sensibilisées a la question
de l'aidance, afin de dépister, proposer des accompagnements, et diminuer les répercussions
sur la qualité de vie et la santé mentale des jeunes concerné.e.s. De larges campagnes de
sensibilisation émergent un peu partout en France pour aider les jeunes aidant.e.s a se
reconnaitre comme tel.le.s et a pouvoir bénéficier d'aides ou d’'aménagements, notamment

dans leur scolarité (Untas & Dorard, 2024).
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Dans notre échantillon, plusieurs enfants ont parlé de certaines taches gu’ils.elles
pouvaient effectuer pour aider leur parent malade (porter les courses, aider pendant les
traitements, faire les lessives pendant une hospitalisation etc.). Quelques adultes ont pu
rapporter que les réles parent-enfant pouvaient parfois s’inverser et que ce n’était pas simple
a vivre. Au regard des discours des participant.e.s de MucoPar on sait que c’est un sujet auquel
plusieurs parents étaient attentifs, mais que l'aide des enfants est réelle. Nous pensons
particulierement aux deux meres greffées qui nous ont rapporté I'important soutien apporté
par leurs filles avant et apres la chirurgie, et le co(t important que cela avait représenté sur le
plan émotionnel pour I'une de ces enfants, pourtant déja adulte au moment de la greffe.

LU'étude CAMPUS-CARE du programme JAID a, de plus, relevé que 53,2% des
étudiant.e.s confronté.e.s a la maladie ou handicap d’'un proche, souhaitaient exercer un
métier dans la santé ou le soin, et que cette orientation était généralement déterminée par le
fait que ces jeunes avaient intégré leur role d’aidant comme faisant partie de leur identité
(Chevrier et al., 2023). Dans notre échantillon d’adultes, plusieurs participantes faisaient des
études ou travaillaient dans le médico-social, ce qui peut nous amener a interroger leur niveau
d’aidance. Il est ainsi possible que nos participant.e.s aient été/soient plus souvent en position
d’aidance gu’ils.elles ne semblent le percevoir et le dire.

Cet aspect pourrait faire I'objet d’une évaluation chiffrée. Cependant il nous semble
important de sensibiliser dés a présent parents et professionnel.le.s a cette question de
I'aidance encore mal connue en France, méme dans les milieux de santé (Untas et al., 2023).
Une campagne de sensibilisation des profesionnel.le.s de santé et des outils sont en cours de
développement au niveau national (Untas & Dorard, 2024) et devraient pouvoir contribuer a

améliorer le dépistage et I'accompagnement des jeunes aidant.e.s.

5) Autres

D’autres éléments mériteraient d’étre investigués plus en profondeur comme les
guestionnements des enfants sur la mort prématurée possible du parent malade. Ce sujet peut
souvent amener des discours de réassurance, ou des réactions d’évitement de la part des
adultes, alors que ce sont des questionnements légitimes que les enfants ont également

besoin de pouvoir penser.
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La question de la comparaison aux autres (les autres enfants, les autres parents) mérite
aussi une attention particuliere. En grandissant, les enfants observent de plus en plus les
différences entre leur famille et celle des autres. La comparaison peut ne pas étre a I'avantage
de leur famille, comme elle peut permettre de constater les gains grace a la maladie et pour
certain.e.s, d'observer les efforts fournis par le parent. Ainsi, ces éléments de comparaison
peuvent étre a la fois soutenants et déstabilisants.

Nous n’avons pas non plus exploré la question du soutien social en dehors de la famille
ni de la relation avec les pairs. Ces questions semblent pourtant faire régulierement
souffrance, soit par le manque d’empathie de certains jeunes, soit par le manque de
compréhension des ami.e.s qui peuvent difficilement se représenter le quotidien de I'enfant

avec un parent malade.

6) Perspectives cliniques

Les résultats préliminaires de I'étude MucoKids, permettent de mieux comprendre que
le véritable enjeu pour ces enfants de parents atteints de mucoviscidose n’est pas d’avoir un
qguotidien différent, mais de s’adapter sur le plan psychologique et émotionnel a certaines
difficultés générées par la maladie. En effet, les capacités d’ajustement des patient.e.s et de
leurs conjoint.e.s permettent généralement de mettre en place une organisation quotidienne
fonctionnelle, permettant de concilier autant que possible la maladie et ses traitements avec
le reste des contraintes familiales. En revanche les conséquences psychosociales que nous
avons évoquées sont aujourd’hui partiellement prises en compte par les parents mais ne le
sont quasiment pas au sein des CRCM. Les parents sont donc relativement seuls face a ces
difficultés et y font face comme ils peuvent. Plusieurs ont mis en place des suivis
psychologiques pour leurs enfants, décrits pour certains comme aidants, et pour d’autres
limités notamment parce les psychologues libéraux ne connaissent pas la mucoviscidose ou
gue les enfants ne veulent pas parler a un psychologue.

I nous apparait ainsi fondamental d’initier le développement d’une politique
d’inclusion de la famille, et particulierement des enfants, au sein des CRCM adultes. Deux axes
nous paraissent importants a prendre en considération. Le premier est I'axe de la formation
des équipes de santé. Celles-ci doivent étre sensibilisées a toutes les difficultés que peuvent

rencontrer les enfants, et au dépistage de la jeune aidance, afin d’'accompagner et orienter aux
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mieux les familles a ce sujet. Le deuxiéme axe concerne la prise en charge directe des enfants.
Les consultations des psychologues des CRCM doivent pouvoir recevoir des enfants de
patient.e.s de tous ages, soit pour des suivis individualisés, soit pour des entretiens ponctuels.
Des temps de rencontre parents-enfants peuvent également étre envisagés, avec
I'aménagement par exemple dans les CRCM d’un temps dans la semaine dédié aux familles.
Ces temps peuvent par exemple s’inspirer des Lieux d’Accueil Parents-Enfants (LAEP)* (dans
la mesure ou la sécurité des patient.e.s peut étre assurée en termes de contamination aux
germes), ou proposer des créneaux par famille. Cet espace offrirait ainsi un temps de
rencontre en famille, d’échanges sur les besoins et difficultés familiales et permettrait aux
professionnel.le.s de faire de la prévention primaire. Différentes interventions peuvent
également étre pensées en s’appuyant sur les interventions proposées aupres des enfants ou
des familles dans le cadre d’autres maladies (Chi et al., 2019; Horner, 2013; Malinowski et al.,
2025 ; Oja et al., 2020 ; Han et al., 2019).

En parallele, il nous parait essentiel de considérer le besoin des enfants d’échanger avec
d’autres enfants de parents malades. Pour les participant.e.s concerné.e.s, ce besoin était
exprimé trés clairement et 'avait été depuis parfois plusieurs années. Les parents rencontrant
déja des difficultés a échanger avec d’autres parents malades n‘ont, pour la plupart, pas la
possibilité de répondre a cette demande de leur enfant. Pour les plus jeunes, des ateliers
psycho-éducatifs sur la mucoviscidose gagneraient a étre organisés régulierement au sein des
CRCM et/ou lors des rencontres annuelles de Vaincre la Mucoviscidose. Animés par deux ou
trois professionnel.le.s du CRCM, ces ateliers permettraient de transmettre de I'information
sur la maladie et les traitements dans un contexte ludique et ou les enfants seraient libres de
poser toutes les questions qui les traversent. Ce genre de dispositif permettrait de prendre en
compte plusieurs besoins : le soutien des parents pour communiquer sur la maladie, le besoin
d’information et de compréhension des enfants, leur besoin d’échanger avec des pairs, et le
dépistage d’éventuelles difficultés chez les enfants. Différents ateliers peuvent étre pensés, par
sujet et surtout par tranche d’age, pour adapter la quantité et le niveau de détails des

informations aux capacités psycho-cognitives des enfants. Les outils déja existants pour

46 Ces espaces permettent aux parents de rencontrer des professionnel.le.s de la petite enfance dans un
cadre adapté a I’évolution en activité libre des enfants. Ces espaces sont généralement ouverts de facon
hebdomadaire, les parents viennent sans inscription et peuvent rester anonymes. Les LAEP s’inscrivent dans les
dispositifs actuels de soutien a la parentalité en France (1000premiersjours.fr, 2023).
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expliquer la maladie aux enfants atteints de mucoviscidose pourraient étre réutilisés dans ce
contexte.

Pour les pré-adolescent.e.s, adolescent.e.s et adultes, des groupes de paroles (par
tranche d’age) animés par des psychologues pourraient également étre mis en place soit dans
les CRCM, soit au niveau national via des rencontres en visio. Les groupes pourraient proposer
a la fois des temps d’échange libre et a la fois des temps de psychoéducation concernant la
maladie, les questions de I'aidance ou de la génétique, notamment des tests que les jeunes
peuvent demander a faire a leur majorité. Les jeunes aidant.e.s identifié.e.s comme tel.le.s
pourraient également étre redirigé.e.s vers les groupes de paroles et programmes de répit qui
leur sont destinés (Untas & Dorard, 2024).

Toutes ces propositions peuvent faire I'objet d’évaluations pour mesurer la pertinence
de l'intervention et I'adapter aux besoins qui n‘auraient pas été ou pas correctement adressés.

Des échanges informels sur notre recherche lors de différentes rencontres dans le
monde de la mucoviscidose, nous ont amené a énoncer ce type de proposition. Elles se
heurtent pour I'instant a beaucoup de frilosité liée, il nous semble, aux représentations que
les individus se font des capacités émotionnelles des enfants. Une des grandes craintes est
notamment que le récit d’un enfant avec un parent trés dégradé angoisse voire traumatise les
autres enfants. Certaines précautions sont bien évidemment a prendre en compte, mais ce
genre de dispositifs engendrent généralement bien plus de bénéfices pour les participant.e.s
gue de difficultés (Chi et al., 2019; Geertz et al., 2023). Il y a donc un travail éducatif a effectuer
aupres de la communauté soignante et associative pour expliquer les intéréts a monter de tels

dispositifs pour ce public.
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Conclusion générale

Ce travail de these a permis de rendre compte de |'expérience des différents membres
des familles avec un parent atteint de mucoviscidose, et particulierement de celle des parents
malades et des enfants. Il nous a permis de confirmer et de compléter les résultats des
précédentes études qualitatives, notamment en donnant la parole a des patient.e.s greffé.e.s
pulmonaires et en apportant des éléments propres au contexte francais. |l en ressort que la
parentalité est une expérience globalement positive pour les parents malades, malgré les défis
et les contraintes imposées par la maladie. Grace a des stratégies d’ajustement organisationnel
éprouvées avant d’étre parent, un coping dyadique fonctionnel, et un recours au soutien social,
les patient.e.s et leurs conjoint.e.s arrivent tout a fait a organiser un quotidien conciliant
contraintes familiales et médicales, quotidien auquel les enfants semblent s’ajuster
globalement facilement.

Les résultats de I'étude MucoPar, nous ont amenées a questionner les facteurs
explicatifs des difficultés rencontrées par de nombreux.ses participants dans leur accés a la
parentalité et sur les facteurs contribuant a un vécu globalement positif malgré tous les défis
relevés. Ces éléments invitent a de nombreuses nouvelles recherches et permettent de penser
les facteurs favorables et défavorables au bien-étre parental des patient.e.s. Identifier ces
facteurs nous parait un enjeu de taille pour permettre de répondre au besoin des patient.e.s
d’étre mieux accompagné.e.s dans leur parentalité.

Les résultats préliminaires de I'étude MucoKids nous amenent a penser qu’il y a une
urgence a prendre en compte les besoins psycho-sociaux des enfants avec un parent malade.
Ces enfants font état de plusieurs difficultés émotionnelles, et de difficultés a s’y ajuster.
Certaines théories de la psychologie développementale permettent de mettre en perspective
le fait que certaines difficultés des paticipant.e.s soient rapportées comme ayant des
répercussions a long terme sur leur santé mentale, leur construction identitaire et leur choix
de carriére. Ces considérations nous ont amenées a faire de nombreuses propositions
cliniques a destination des enfants ou des familles afin d’adresser ces difficultés. La mise en

place d’une politique d’inclusion des enfants dans les CRCM adultes nous parait la priorité
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interventionnelle pour mieux accompagner la question de la parentalité des personnes
atteint.e.s de mucoviscidose.

Les récentes études sur les jeunes aidant.e.s apportent également une aide précieuse
pour comprendre que cette notion est probablement banalisée par certain.e.s participant.e.s
de nos échantillons, par manque de connaissance sur le sujet. Elle doit faire I'objet de
sensibilisation des professionnel.le.s des CRCM et des parents afin de mieux dépister et
accompagner les jeunes identifié.e.s comme aidant.e.s Cette question nous apparait
également a prendre en compte d’'urgence pour cette population d’enfants de parents
malades.

Nous regrettons que I'étude MucoPar ne nous ait pas amenées a rencontrer plus de
conjoint.e.s. Leur parole est précieuse et mérite d’étre explorée, ainsi que tout ce qui concerne
le couple et les ajustements dyadiques.

Lors des analyses de nos études, nous nous sommes focalisées sur les expériences
individuelles de chacun des membres de la famille. Cette approche était la plus sensée par
rapport a la fagon dont avait été pensés et organisés nos protocoles et nous a permis d’obtenir
des données trés riches et variées. Cependant cela ne nous a pas permis d’observer les
mécanismes a l'ceuvre au sein méme la famille. Or dans ces contextes familiaux, la
mucoviscidose n'est plus uniqguement la maladie du.de la patient.e, mais devient « la maladie
de la famille ». Les prochaines études s’intéressant aux parents atteints de mucoviscidose
mériteraient donc d’explorer la question dans une approche systémique, afin d’explorer les

processus transactionnels a I'ceuvre.
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Portefolio de la candidate

2009

2011

2016

2015

2018

2019

2020

I. Formation et Parcours

1) Formations

Diplome d’Etat de Psychomotricité, Institut de Formation de la Pitié-Salpétriere,
Université Pierre et Marie Curie, Paris, France, Mention Assez Bien.

Master 2 RIM (Rééducation et Ingénierie Médicale), option recherche clinique,
Université Pierre et Marie Curie, Paris, France, Mention Bien.

Licence de psychologie, Université Paris Descartes, Boulogne-Billancourt, France,
Mention Bien.

Semestre d’échange a Bishop’s University, Sherbrooke, Canada.

Master de psychologie de la santé, Université Paris Descartes, Boulogne-Billancourt,
France

Mention Bien.

Inscription en doctorat, Laboratoire de Psychopathologie et Processus de Santé,
Université Paris Cité, Boulogne-Billancourt, France.

Dipléme Universitaire Psychologie et Psychopathologie de la Parentalité, Université

Paris Cité, Boulogne-Billancourt, France. Mention Trés Bien.

2) Parcours professionnel

Apres avoir travaillé quelques années en tant psychomotricienne dans le champ de la

petite enfance (creche, ateliers de motricité libre, bébés nageurs) et de la pédiatrie

(oncopédiatrie, service de soin de suite, et pédopsychiatrie), j’ai fait le constat frustrant que

travailler avec des enfants pouvait étre trés compliqué lorsque les parents n’investissaient pas

la prise en charge de leur enfant. En paralléle, mes expériences en pédopsychiatrie, m’ont

également donnée envie de changer de posture, notamment suite au dépot de certains récits

de maltraitance pendant mes séances. Ces différents aspects m’ont amenée a reprendre des

études de psychologie avec pour objectif de devenir clinicienne. Entre la psychologie du

développement et la psychologie de la santé m’ont cceur a balancé, mais c’est ma premiere

vocation qui I'a emportée. En effet, celle-ci était apparue suite a un stage en deuxieme année
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de psychomotricité qui m’avait conduite a participer activement a la prise en charge d’'une
femme atteinte d’un cancer et en fin de vie. Mon stage en psycho-oncologie lors de mon
master RIM et mes différentes expériences professionnelles ont confirmé m’ont intérét pour
la psychologie de la santé.

Le master RIM et le master de psychologie ont également confirmé mon gout pour la
recherche. Jai trés vite exprimé le souhait de continuer a travailler en recherche et
éventuellement faire une thése. Toutefois ma reconversion professionnelle était motivée par
un ardent désir de poursuivre la clinique. Postuler a une bourse doctorale n’était ainsi pas dans
mes projets.

Lors de mon master, Cécile Flahault m’a proposé le projet de recherche qui fait 'objet
de cette thése. Je me suis engagée dedans avec entrain en tant que chargée de recherche, puis
j’ai décidé d’en faire un sujet de thése. Jai eu la chance d’obtenir deux financements pour
travailler a mi-temps sur cette recherche. En paralléle je travaille depuis 2020 comme

psychologue en libéral a Nantes.

Il. Activités de recherche

1) Recherche sur la mucoviscidose et la parentalité

Depuis octobre 2018 : Chargée de recherche puis doctorante (2019) a I'Institut de
Psychologie, Université Paris Cité, Laboratoire de Psychopathologie et Processus de Santé.
Sujet : Lexpérience des patient.e.s atteint.e.s de mucoviscidose devenu.e.s parents, de leurs
conjoint.e.s et de leurs enfants.

Directeur de recherche et de thése : Cécile FLAHAULT (MCF-HDR, Université Paris Cité, LPPS)

Investigateurs principaux : Dominique HUBERT (Dr, Hopital Cochin— Paris) & Dominique

GRENET (Dr, Hopital Foch — Suresnes)

Financements :

- CDD d’un an a 60% entre octobre 2018 et octobre 2019
- CDD de 3 ans a 40% entre fin 2020 et mi 2024.

Les deux financements ont été gérés par |'Institut Necker, dépositaire de la bourse de

recherche obtenue de la part de I'Association Grégory Lemarchal.
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2) Collaboration en dehors du travail de thése

2022 - Aujourd’hui : Collaboration au travail de recherche sur I'éco-anxiété d’Héléne
JALIN, doctorante au Laboratoire des Pays de la Loire, sous la direction d’Anne CONGARD et
Abdel Hakim BOUDOUKHA.

2019-2020 : participation a une revue systématique de littérature sur I'expérience des
patient.e.s adultes jeunes avec des troubles cardiaques, menée par Jonathan JOURNIAC,
doctorant au Laboratoire de Psychopathologie et Processus de Santé, sous la direction
d’Aurélie UNTAS.

2011 : participation a deux études a I'Institut Curie de Paris (Validation de la traduction
francaise d’un questionnaire sur les besoins en soins de support des femmes atteintes d’un
cancer du sein — Validation de la traduction francgaise d’un questionnaire évaluant la qualité de

vie des personnes agées en oncologie), sous la direction d’Anne BREDART et Sylvie DOLBAULT.

3) Diffusion scientifique nationale et internationale

a) Articles et communications en lien avec le sujet de la thése

Articles publiés dans des revues a comité de lecture (N=2)

Jacob, A., Hubert, D., Brain, C., Grenet, G., & Flahault, C. (2025) Exploring the lived experiences
of parents living with cystic fibrosis: A qualitative study. Journal of Health Psychology.
10.1177/13591053241307874

Jacob, A., Journiac, J., Fischer, L., Astrologo, L., & Flahault, C. (2021). How do cystic fibrosis
patients experience parenthood? A systematic review. Journal of Health Psychology,

26(1), 60-81.10.1177/1359105320916539

Abstracts publiés (N=1)

Jacob, A., Hubert, D., Grenet, D., Abdoul, H., Flahault, C. (2020). P358. How do cystic fibrosis
patients experience parenthood? An explorative study. Journal of Cystic Fibrosis, 19,

S$156-5156
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https://doi.org/10.1177/1359105320916539
https://doi.org/10.1016/S1569-1993(20)30686-X
https://doi.org/10.1016/S1569-1993(20)30686-X

Communications orales (N=9+2 a venir)

A venir :

Jacob, A., Brain, C., Flahault, C., Grenet, G. & Hubert, D. (2025, 4-7 juin). Experience and needs
of children who have a parent with cystic fibrosis. [Communication orale] 48¢me
Conférence de I'European Cystic Fibrosis Society (ECFS), Milan, Italie.

Jacob, A., Touma, N., Hubert, D., Brain, C., Grenet G. & Flahault, C. (2025, 9-11 juillet) Etre
parent avec la mucoviscidose — Etude exploratoire. [Communication orale] 13¢me

Congreés de I'Association Francophone de Psychologie de la Santé, Toulouse, France.

Passées :

Jacob, A., Hubert, D., Brain, C., Touma, N., Grenet G. & Flahault, C. (2024, 30 novembre)
Mucoviscidose et parentalité : étre parent avec la muco, vivre avec un parent muco.
[Communication orale] Journées pour les parents. Vaincre la mucoviscidose. Paris,
France.

Jacob, A. (2024, 30 novembre) Comment parler de la mucoviscidose a mon enfant ?
[Communication orale] Journées pour les parents. Vaincre la mucoviscidose. Paris,
France.

A.Jacob, C. Brain, D. Hubert, D. Grenet, C. Flahault. (2023, 5-8juillet) Etude qualitative du vécu
des enfants ayant un parent avec une mucoviscidose. Dans Untas, A. [et al.] (2023, 5-
8juillet). Symposium : Les enfants face a la maladie d'un proche. [Communication orale]
12¢me Congrés de I’Association Francophone de Psychologie de la Santé, Montpellier,
France.

Jacob, A., Hubert, D., Grenet D., Brain, C., Flahault, C. (2023, 26 juin). Présentation des résultats
disponibles des études MucoPar et MucoKids. [Communication orale] Journée « Les
sciences humaines et sociales & la mucoviscidose » Association Grégory Lemarchal et
Association Vaincre la mucoviscidose, Paris, France, en ligne.

Jacob, A., Hubert, D., Grenet, D., Brain, C., Flahault, C. (2022, 19-21 mai). Symposium : Santé
sexuelle et Parentalité - La parentalité : parcours et retour d’expérience des patients.
[Communication orale] Journées francophones de la mucoviscidose, Tours, France.

Jacob, A., Hubert, D., Grenet D., Brain, C.,, Flahault, C., (2021, 23-27 aodt). Exploring

understandings of cystic fibrosis patients and their spouses' parenthood experiences
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through focus groups. [Communication orale] 35°™¢ Congrés International de I'European
Health Psychology Society (EHPS), en ligne.

Jacob, A., Hubert, D., Grenet D., Brain, C., Flahault, C., (2021, 7-9 juillet). Parentalité et
Mucoviscidose : expérience des patient.e.s devenu.e.s parents et de leurs conjoint.e.s.
Etude exploratoire. [Communication orale] 11°™¢ Congrés de I'Association Francophone
de Psychologie de la Santé, Boulogne-Billancourt, France.

Jacob, A., Hubert, D., (2021, 12 mars). Parentalité et Mucoviscidose. Expérience des familles
avec un parent atteint de mucoviscidose. Pléniere du GETHEM, Vaincre la
Mucoviscidose, Paris, France, en ligne.

Jacob, A., Hubert, D., (2019, 26 juin). Attentes et besoins des patients atteints de
mucoviscidose devenus parents - Etude exploratoire. Journée « Les sciences humaines
et sociales & la mucoviscidose » Association Grégory Lemarchal et Association Vaincre la

mucoviscidose, Nanterre, France

b) Communications affichées (N=2)

Jacob, A., Hubert, D., Grenet D., Brain, C., Flahault, C.,(2021, 9-12 juin). Parenthood experience
of cystic fibrosis patients and their spouses. An explorative study. [Communication
affichée] 44°me conférence de I'European Cystic Fibrosis Society (ECFS), en ligne.

Jacob, A., Hubert, D., Grenet, D., Abdoul, H., Flahault, C., (2020, 3-6 juin) P358. How do cystic
fibrosis patients experience parenthood? An explorative study. [Communication affichée]
43eme Conférence de I'European Cystic Fibrosis Society (ECFS), Lyon, France, annulée 3

cause de I'épidémie de COVID-19

c) Menée d’ateliers (N=2)

Jacob, A. (2024, 30 novembre) Ma vie de co-parent : on en parle ? Atelier pour les conjoint.e.s.
Journées pour les parents. Vaincre la mucoviscidose. Paris, France.

Jacob, A., Brain, C., Fiant, D., Martin-Pierron, F., Flahault, C., Hubert, D. (2022, 19-21mai).
Atelier Parentalité et Mucoviscidose. Journées francophones de la mucoviscidose, Tours,

France.
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d) Articles et communications hors travail de thése (N=3)

Articles (N=3)
Jalin, H., Chandeés, C., Boudoukha, A.H., Jacob A., Poinsot, R., Congard, A. (2025). Better

understanding eco-anxiety: Creation and validation of EMEA scale. European Review of Applied
Psychology, 75(1), Doi : 10.1016/j.erap.2024.101010

Journiac, J., Vioulac, C,, Jacob, A., Escarnot, C., & Untas, A. (2020). What do we know
about young adult cardiac patients' experience? A systematic review. Frontiers in Psychology,
11.(SJRQ1, IF: 2.129) Doi: 10.3389/fpsyg.2020.01119

Brédart, A., Kop, J.-L., Griesser, A.-C., Zaman, K., Panes-Ruedin, B., Jeanneret, W.,
Delaloye, J.-F., Zimmer, S., Jacob, A., Berthet, V., Fiszer, C., Dolbeault, S. (2012). Validation of
the 34-item Supportive Care Needs Survey and 8-item Breast module French versions (SCNS-
SF34-Fr and SCNS-BR8-Fr) in breast cancer patients. European Journal of Cancer Care, 21(4),
450-459. Doi: 10.1111/j.1365-2354.2012.01356.x

Communications orales (N=4)

Jacob, A. (2025, 30 janvier). Eco-anxiété et parentalité. [Communication orale]. Conférence
pour les parents - Maison pour tous, La Chapelle-sur-Erdre, France.

Jacob, A., Jalin H., (2024, 10 octobre). Eco-anxiété. [Communication orale et atelier].
Association ECOS, Nantes, France

Jacob A., (2022, 18 octobre). L'Eco-anxiété [Communication orale]. Semaine d’information sur
la santé mentale, Fougeéres, France.

Jacob, A., Santa Marina M., Jalin H., Entremont C. (2022, 20-22 juin) De la pratique clinique a
I'intervention publique : quels roles pour les sciences psychologiques face aux nouvelles
émotions du changement climatique ? - Une contribution a la clinique psychologique de
I'effondrement. [Communication orale] Congres Scientifique Archipel 2022 - Risques

systémiques, trajectoires et leviers d’action transdisciplinaires, Grenoble, France.

Communications affichées (N=1)

Journiac, J., Vioulac, C., Jacob, A., Escarnot, C. & Untas, A., (2019, 3-7 juillet).
What do we know about young adult cardiac patients’ experience? A systematic review.
[Communication affichée] 33™e Congrés International de I’'European Health Psychology

Society (EHPS), Dubrovnik, Croatie.
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https://onlinelibrary.wiley.com/doi/10.1111/j.1365-2354.2012.01356.x
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Formations scientifiques

Organisateur

Nombre de

Date Intitulé de la formation (ED, IFD, si autre préciser...) jours
2019 Ethique et recherche Ecole doctorale 1
Jan-nov 2020 | DU Psychologie et psychopathologie de Université de Paris 3
la parentalité
EEP2 - Enseigner dans un Département de formation 1
18-19/02/2021 . .
environnement numérique des doctorants
19/04/2021 MEC23 - Développer sa méthodologie Département de formation 1
de la rédaction scientifique des doctorants
7/04/2021 EEP1 - Analyse réflexive des situations Département de formation 2
24/04/2021 d’enseignement : role, place et posture des doctorants
02/06/2021 du doctorant-enseignant - Formation a
03/07/2021 distance
21-25/06/2021 | Module A : Communication Scientifique Ecole doctorale 4
en Anglais — Groupe Avancé
11/06/2021 Formation Utilisation du logiciel Nvivo Qalister 1
niveau débutant Financée par I'ED et le
laboratoire
24/01/2022 EEC7 - Get prepared for an Département de formation 1
international career des doctorants
3/02/2022 MEC20 — Mieux communiquer en Département de formation 3,5
10/02/2022 distanciel grace aux techniques des doctorants
14/02/2022 théatrales
17/02/2022
16/03/2022 SCO10 - Science ouverte : webinaire Bibliotheques 0,42
introductif
06/04/2022 SCO12 - Science ouverte : stratégies de Bibliotheques 0,5
publications
13/04/2022 | SCO13 - Science ouverte : Appréhender Bibliotheques 0,5
et optimiser I'impact de ses
publications
16/06/2022 GST58 - Déposer sa thése a Université Bibliothéques 0,5
Paris Cité
18/11/2022 OUN10 - Zotero : prise en main Bibliotheques 0,42
compléte
Total : 19,84
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https://ecolesdoctorales.parisdescartes.fr/ed261/Formation/Les-modules-de-formation-de-l-ED
https://ecolesdoctorales.parisdescartes.fr/ed261/Formation/Les-modules-de-formation-de-l-ED

IV.

V.

VI.

Enseignement

1) Université de Nantes

Février 2025 : 3h de TD (M1 PCS) : la pratique du psychologue en libéral.
Mars 2022, 2023, 2024 et 2025 : 2h de CM (L1 PASS psychologie): Facteurs
psychologiques de I'adhérence thérapeutique et relation soignant.e-soigné.e.
Février 2022, 2023, 2024, 2025 : 4h de TD (+2h de CM en 2022) : Psychologie de la
santé : différences individuelles santé et bien-étre - Facteurs psychologiques de
I'adhérence thérapeutique et relation soignant.e-soigné.e.

o Total: 29 heures de cours

2) Université de Paris

Novembre 2020, Octobre 2021, 2022, 2023, Novembre 2024 : 2h de CM (M2 santé) :
méthodologie de la recherche — Focus Groupes
Novembre 2019 : 2h de CM (M1 santé) : approfondissement a la recherche — Focus
Groupes

o Total : 12 heures de cours

Compétences techniques (logiciels, techniques)

Formation a la conduite de focus groupes
Formation a 'Analyse Thématique
Utilisation du logiciel Nvivo

Utilisation du logiciel LimeSurvey

Utilisation du logiciel Zotéro

Compétences transversales et complémentaires

Accompagnement de stagiaires sur trois recherches (sujet de thése, changements de

comportements suite a la pandémie du COVID-19, groupes de parole et éco-anxiété)

2020-2023: Création et mise en place de [lassociation RAFUE (Réseau des

professionnel.le.s de 'accompagnement face a l'urgence environnementale).

2020-2022 : menée de groupes de parole « SOS thésards en détresse » pour proposer

un espace d’échange aux doctorant.e.s en difficulté. Accessible a tou.te.s les

doctorant.e.s de I'ED 261 3CH Cognition, Comportements et Conduites Humaines.
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Annexes

Lensemble de nos retranscriptions représentant un volume de plus de mille pages,
nous avons fourni une sélection de retranscriptions représentatives (Annexes 8 a 16). Nous
avons ainsi proposé les retranscriptions de trois groupes (deux de MucoPar dont un avec des
participant.e.s greffé.e.s, et le groupe des adultes de MucoKids), deux entretiens adultes
MucoPar (une patiente non greffée et un patient greffé), trois entretiens MucoKids d’enfants
d’age variés (entre 6 et 15 ans) et un entretien de fratrie de pré-adolescent.e.s. Les autres
contenus sont consultables sur demande.

Les retranscriptions étant du contenu protégé, elles n'apparaissent pas dans la version

du manuscrit accessible au public.
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Annexe 1 : MUCOPAR - Notice d’information patient.e.s

ASSISTANCE HOPITAUX
PUBLIQUE DE PARIS

Titre complet de recherche :

« ATTENTES ET BESOINS DES PATIENTS ATTEINTS DE MUCOVISCIDOSE DEVENUS PARENTS
ETUDE EXPLORATOQIRE =
Parentalité et Mucoviscidose
MucoPar

Cette recherche est promue par I'Assistance Publique - Hépitaux de Paris
Délégation a la Recherche Clinique et & I'Innovation
1 avenue Claude Vellefaux

75010 Paris
NOTE D'INFORMATION
Madame, Mongieur,
Le Docteur ............ cieeennnn (MOM, prénom), exercant & Mhdpital ..., vous propose de

participer & une recherche en psychologie de la santé.

Il est important de lire attentivement cette note avant de prendre votre déasion ;| n'hesitez pas & lui demander des
explications.

S5i vous décidez de participer & cette recherche, un consentement écrit vous sera demandé.

1) Quel est le but de cette recherche ?

Cette recherche porte sur la parentalité chez les pafients atteints de mucoviscidose et se déroulera sous forme de groupe de
paroles (focus groupes) ou en cas d impossibilité sous forme d'entrefiens individuels avec la psychologue de I'étude.

Paour répondre a la question posée dans la recherche, il est prévu d'inclure cinquante personnes atteintes de mucoviscidose
suivis dans les CRCM (Cenfre de Ressources et de Compétences de la Mucoviscidose) de hépital Cochin (27 rue du
faubourg Saint Jacques — 75014 Paris) et de I'hdpital Foch (40 rue Worth — 92150 Suresnes) qui sont parents et enfre vingt
et quarante de leurs conjoints. La recherche aura lieu dans les 2 hdpitaux concernés.

2) Quel eat le calendrier de la recherche ?

La durée prévisionnelle de la recherche est de 2 ans et votre participation sera d'une demi-joumée. Si vous acceptez de
participer & cette recherche, vous serez contacté(e) par la psychologue chercheuse pour vous inscrire & un des groupes
prévus. Au moins deux dates vous seront proposées. Votre conjoint est invité & parficiper au méme groupe que vous. Les
groupes seront constitués en fonction de vos spécificites medicales (germes, fransplantation pulmonaire). Vous serez alors
conviés dans I'un des hdpitawux participants pour participer a un groupe de paroles d'une durée de 2h qui réunira entre 6 et 10
participants. Une collation vous sera proposée lors de cette réunion. Les frais de déplacements seront pris en charge dans la
limite de 150 euros par couple, sur présentation de vos factures pour les patients n'habitant pas en region parisienne. Le
contenu des groupes sera enregistré (en audio) afin d'étre retranscrit pour &tre analysé.

Si pour diverses raisons vous &tes dans [impossibilité absolue de participer & un groupe, vous pouvez cependant solliciter un
entretien de recherche individuel, de maniére a participer & ce projet de recherche. Un rendez-vous sera alors & convenir
avec la psychologue chercheuse. Celui-ci sera egalement enregistre et retranscnt pour analyse.

mucopar_ni HORS_loi Jardé__vi-1_20130913
Ce document est fa propriéte du DRCI/ APHP. Toute reproduction est formellement interdite
wersion 1.0 du 18102018
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3) Sivous participez, comment vont étre traitées les données recueillies pour la recherche ?

Dans le cadre de la recherche 3 laquelle I AP-HP vous propose de participer, un traitement de vos données personnelles va
&tre mis en ceuvre pour permetire d'en analyser les résuitats.

A cette fin, les données médicales vous concernant et les données relatives & vos habitudes de vie, seront transmises au
Fromoteur oy aux personnes ou partenaires agissant pour son compte, en France, et conservées jusqu'a deux ans aprés la
demiére publication des résultats de la recherche. Ces données seront identifiées par un numéro d'enregistrement. Ces
données pourront également, dans des conditions assurant leur confidentialite, étre fransmises aw: autorités de santé
francaises.

Les données médicales vous concemant pouvant documenter un dossier auprés des autorites compétentes pourront &tre
transmises & un industriel afin qu'un plus grand nombre de patients puissent bénéficier des résultats de la recherche. Cette
transmission sera faite dans les conditions assurant leur confidentialite.

Vios données pourront étre utilisées pour des recherches uliérieures ou des analyses complémentaires 3 |3 présente
recherche en collaboration avec des partenaires privés ou publics, en France ou 3 I'éfranger, dans des conditions assurant
leur confidentialité et le méme niveau de protection que la 1égislation européenne.

\ious pouvez retirer 3 tout moment votre consentement & Futilisation ultérieure de vos données auprés du medecin qui vous
suit dans le cadre de cette recherche.

Le fichier informatique wfilisé pour cette recherche est mis en ceuvre conformément 3 la réglementation francaise (loi
Informatique et Libertés modifiee) et européenne (au Réglement Général sur la Protection des Données - RGPD), Vous
disposez d'un droit d'accés, de rectification, de limitation et d'opposition au traitement des données couvertes par le secret
professionnel utilisées dans le cadre de cete recherche. Ces droits s'exercent auprés du médecin en charge de la recherche
qui seul connait votre identits {identifie en premiére page du présent document).

Si vous décidez d’améter de participer & la recherche, les données recueillies précédemment 3 cet arét seront utilisées
conformément & la réglementation, ef exclusivement pour les objectifs de cette recherche. En effet, leur effacement serait
susceptible de compromettre a3 validité des résultats de |a recherche. Dans ce cas, vos données ne seront absolument pas
utilisées ultérizurement ou pour une autre recherche.

En cas de difficultés dans Fexercice de vos droits, vous pouvez saisir le Délégué 3 la Protection des données de FAP-HP 3
I'adresse suivante | protection.donnees.dsif@aphp.fr, qui pourra notamment vous expliquer les voies de recours dont vous
disposez auprés de la CNIL.

4) Comment cette recherche est-elle encadrée ?

L'AP-HP a pris toutss les mesures pour mener cette recherche conformément aux dispositions du Code de 1a santé Publique
applicables aux recherches nimpliquant pas 13 personne humaine.

La recherche a obtenu I'avis favorable du comité d'éthique CEPRO le 02/07/2019.

5) Quels sont vos droits ?

Votre participation & cette recherche est entiérement libre et volontaire. Votre décision nentrainera aucun préjudice sur la
qualité des soins et des traitements que vous &tes en droit & attendre.

ious pourrez tout au long de la recherche demander des informations concemant vofre santé ainsi que des explications sur
le déroulement de la recherche au médecin qui vous suit,

ous pouvez vous refirer 3 tout moment de |a recherche sans justification, sans conséquence sur |a suite de votre traitement
ni la qualité des soins qui vous seront fournis et sans conséquence sur la relation avec volre médecin. A Fissue de ce retrait,
VOUs pourrez Etre suivi par la méme équipe médicale. Dans ce cas, les données collectées jusqu'au retrait seront ufilisées
pour I'analyse des résultats de 1a recherche.
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Votre dossier medical restera confidentiel et ne pourra éfre consulté que sous la responsabilité du médecin s'occupant de
voire fraiterment ainsi que par les autorités de sant2 et par des personnes diiment mandatées par ['AP-HF pour |a recherche
et soumises au secret professionnel.

A lissue de la recherche et aprés analyse des données relatives 3 cette recherche, vous pourrez &fre informeje) des
résultats globaux en le demandant au médecin qui vous suit dans le cadre de cette recherche.,

Vous pouvez également accéder directement ou par Fintermédiaire d'un médecin de votre choix & Fensemble de vos
données medicales en application des dispositions de F'article L 1111-7 du Code de la Santé Publique.

Aprés avoir lu toutes ces informations, discuté tous les aspects avec voire médecin et aprés avoir bénéficie d'un temps de
réflexion d'au moins une joumée si vous acceptez de participer 4 la recherche vous devrez signer et dater le formulaire de
consentement &clairé se trouvant 2 |a fin de ce document.

Vous pouvez egalement acceder directement ou par Fintermédiaire d'un médecin de votre choix & Fensemble de vos
données médicales en application des dispositions de Farticle L 1111-7 du Code de la Santé Publique.

Cadre réserve au service
Mom/Prénom du participant 3 la recherche
Opposition exprimée : O oui O non
Date de délivrance de Finformation :

Signature de la personne proposant la participation a la recherche

Document réaliss en 2 exemplairss. Un exemplaire doit &tre conserve [indiguer la durée] par Pinvestigateur, ls deuxiéme doit étre remis & la
personng participant i la rechercha
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Annexe 2 : MUCOPAR - Notice d’information conjoint.e.s

ASSISTANCE HOPITAUX
PUBLIQUE DE PARIS

Titre complet de recherche :

« ATTENTES ET BESQINS DES PATIENTS ATTEINTS DE MUCOVISCIDOSE DEVENUS PARENTS
ETUDE EXPLORATOIRE =
Parentalité et Mucoviscidose
MucoPar

Cette recherche est promue par 'Assistance Publique - Hopitaux de Paris
Delégation a la Recherche Clinique et a Fnnovation
1 avenue Claude Vellefaux
75010 Pariz

NOTE I'INFORMATION

Madame, Monsieur,

Le Docteur ..o {nom, prenom), exercant & Fhapital ... , wous propose de
participer 3 une recharche en psychologie de la santé.

|| est important de liee atientivemsnt cette note avant de prendes woire décision ; n'hésiter pas & Il demander des
explications.

51 wous décidez de participer 3 cette recherche, un consentement eont vous s2ra demands.

1) Quel est le but de cette recherche ?

Cette recherche porte sur [3 parentalité chez les patients atteints de mucoviscidose et leurs conjoints. Elle 22 déroulera sous
forme de groupes de paroles (focus groupes).

Pour répondee 3 |3 question posfe dans la recherche, il est préwe dinclure cinguante de personnes aftemtes de
mucoviscidose suivis dans les CRCM (Cenfre de Fessources et de Compétences de |3 Mucowiscidoss) de Fhapital Cochin
(27 rue du faubourg Saint Jacques — 79014 Pans) et de Fhépital Foch (40 rue Worth — 92150 Suresnes) qui sont parents et
entre vingt et quarante de leurs conjoints. La recherche aura lieu dans les 2 hdpitaux concemés.

2l Quel est le calendrier de la recherche ?

La durée prévisionnelle de |a recherche est de 2 ans et votre participation sera dune demi-oumnée. Vous navez aucune
obligaton de participation a cette recherche, méme =i votre conjoint(e) pabient décide d'y prendre part

51 wous acceptez de parficiper et que voire conjoint{e) attent(z) de mucoviscidose est d'accord pour parbciper galement, 13
paychologue chercheuss vous contactera pour vous inscrire fous les deux 3 un des groupss prévus (vous devrez participer
au méme groupe). Au moins dews dates vous seront proposées. Les groupes seront constitués en fonction des spécificités
médicales (germes, transplantation pulmonaire) de voire conjont{z).

Vous serez alors conviés dans ['un des dewx hdpitaux participants pour pariiciper 3 un groupe de parcles dune durée de 2h
qui réunira entre 6 et 10 participants. Une collation vous sera proposée lors de cette réunion. Les frais de déplacements
seront pAs en charge dans la limite de 150 euros par couple, sur présentation de vos factures pour les patients v'habitant pas
en région pansienne. Le contenu des groupes sera enregistré (en audio) afin o Eire retranscit pour Stre analyss.
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3} Si vous participez, comment vont étre traitées les données recueillies pour la recherche ?

Dans le cadre de la recherche a laquelle FAP-HP vous propose de participer, un traitement de vos donnges personnelles va
£ire mis en ceuvre pour permetire d'en analyser kes résuliats.

A cette fin, les données médicales vous concernant et les donnéss relatives a vos habitudes de vie, seront fransmises au
Promoteur ou aux personnes ou parenaires agissant pour son compte, en France, et conservées usqu’a deux ans aprés la
demigre publication des résultsts de la recherche. Ces données seront identifiées par un numéro d'enregistrement. Ces
données pourront également, dans des condifions assurant leur confidentalité, éfre transmises aux sutortés de santé
frangaises.

Les données madicales vous concemant pouvant documenter un dossier suprés des sutosités compétentes pourront &fre
transmises & un indwstrie| afin gu'un plus grand nombre de patients puissent béneficier des résultats de la recherche. Cette
transmizsion sera faite dans les conditions assurant leur confidentialité.

Veos données pourront étre utilisées pour des recherches uliéneures ou des anahyses complémentzires @ la présente
recherche en collaboration avec des partenaires prves ou publics, en France ou a [étranger, dans des condibons assurant
|eur confidentiahté et le méme niveau de protection que |3 |égislation europésnne.

Vous pouvez retirer 3 tout moment voire consentement a ['utibsabon ulténeurs de vos données auprés du médecin qui vous
suit dans | cadre de cette recherche.

Le fichier informatique wtilisé pour cefte recherche est mis en couvre conformément & la réglementation frangaise (loi
Informabque et Libertés modifiee) et européenne {au Réglement Général sur la Protection des Données -RGPD), Vous
dmposez d'un droit daccés, de rectfication, de limitation et d'opposition au tratement des données couvertes par le secret
professionnz| uliksses dans le cadre de cette recherche. Ces droifs S'exercent auprés du medecin en charge de 13 recherche

qui s2ul conmait votre identité (identifié en premigre page du présent document).

51 vous décidez d'arréter de parboiper & la recherche, les données recusilies précédemment & et amét seront utibsées
conformément 3 la réglementabion, et exclusivement pour les objectifs de cetie recherche. En efief, leur effacement serait
susceptible de comprometire |3 validité des résultats d= ks recherche. Dans ce cas, vos données ne seront absolument pas
utilséss ultéreuremant ou pour une autre recherchs.

Em cas de difficultés dans Mexercice de vos droifs, vous pouvez saisir le Délégué 3 la Protection des données de FAP-HF 3
I'adresse suivante - protection.donness. dei@aphp.dr, qui pourra notamment vous expliquer les voies de recours dont vous
disposez aupreés de la CHIL.

4) Comment cette recherche est-elle encadrée ?

L'AP-HF a pris toutes les mesures pour mener cette recherche conformément aux disposibons du Code de |z santé Publique
applicables aux recherches wimphguant pas |a personne humaine.

L'AP-HF a obtenu [aws favorable du Comité d'Expertise pour les Recherches, les Eludes et les Evaluations dans le domaine
de la Santé pour cette recharche ainsi que Fautonsation de la CHIL.

La recherche a obtenu ['avis favorable du comité d'éthique CEPRO ke 020772019,

5) Quels sont vos droits ?

Votre participation 3 cette recherche est entigsement llbre et volontaire. Votre déciion n'enfrainera aucun préjudice sur la
qualité des soms et des fratemants que vous Etes en droit d'atendre.

Wous pourrez tout au long de |3 rechesche demander des informations concernant votre santé ainsi que des explications sur
le déroulement de la recherche au médecin qui vous suit.

Wous pouvez vous refirer 3 tout moment de la recharche sans justification, sans conséquence sur |3 suite d= voire fratement
ni la qualité des soins qui vous seront foumis et sans conséguence sur |a relation avec votre médecin. A llssus de ce retratt,
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yous pourrez Efre sund par la méme équipe médicals. Dans ce cas, les donnéss collectées jusqu'au retrait seront utibsdes
pour [analyse des résuliats de la recherche.

Votre dossier medical restera confidentiel et ne pourra étre consulté que sous |3 responsabilite du médecin s'occupant de
votre tratement ainsi que par les autortés de santé et par des personnes diment mandatées par FAP-HP pour la recherche
et soumises au secret professionnel.

A I'ssue de la recherche et aprés analyse des donmées relatives @ cette recherche, vous pourrsz &tre informele) des
résultats globawx en le demandant au médecin qui vous suit dans | cadre de cetts recherche.

Yous pouvez également accéder directement ou par lintermédiaire d'un médecin de voire choix 3 fensemble de vos
données médicales en application des dispositions de I'article L 11117 du Code de la Santé Publigue.

Aprés avoir lu toutes ces informations, discuté tous |es aspects avec votre médecn et apeés avoir bénéficié d'un femps de

réflesion d'au moins une joumés si vous accepiez de participer 3 la rechesche vous devrer signer et dater e formulairs de
consentement clairé se trouvant 3 la fin d= o2 document.

Cadre réserve au service

Mom/Prénom du paricipant & la recherche

Opposition exprimée © O oui O non

Diate de délivrance de I'information :

Signature de la personne proposant la participation 3 la recherche

Documant raaliss en 2 exsmplaires. Un sxemplaire doit Stra conservé [indiguer [a durés] par Finvestigateur, ls deuxime doit &tra remis 3 3
personne participant & la recherche
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Annexe 3 : MUCOKIDS — Notice d’information aux parents

ASSISTANCE HOPITAUX
PUBLIQUE DE PARIS

MUCOKIDS :
Expériences, attentes et besoins des enfants
de parents atteints de mucoviscidose
Etude exploratoire

Cette recherche est promue par I'Assistance Publique - Hopitaux de Paris
Représentée par la Directrice de la
Direction de la Recherche Clinigue et de I'lnnovation (DRCI)
1 avenue Claude Vellefaux
75010 Paris

Recherche impliguant des minewrs

NOTE D'INFORMATION
destinée aux titulaires de l'exercice de I'autorité parentale

Madame, Monsieur,

Le Docteur .. . . {nom, prénom), exercant 4 Fhapital .. e e aeaans PIOPOSE
3 votre enfant de pammper aune recherche concernant sa maladie.

Il est important de lire attentivement cette note avant de prendre votre décision ; m'hésitez pas & lui demander des explications.
La participation de votre enfant & cette recherche est entiérement libre et volontaire. Si vous acceptez que voire enfant
participe & cette recherche, il recevra aussi une information approprige {en fonction de =on dge) de votre part et de celle du
médecin-investigateur ou son représentant. Son refus éventuel sera respecte.

1) Quel est le but de cette recherche ?

En 2018, 57 4% des patients atteints de mucoviscidose étaient adultes. Grace & 'amélioration des traitements, leur
espérance de vie a enormément augmente, ce qui améne de plus en plus d'entre eux & vouloir &re parents. A ce jour, un
certain nombre d'études sur la qualité de vie des patients existent, ainsi que sur leur désir d'étre parent etiou leur parentalité
{comme Fétude MucoPar). Maiz il n'y a, 4 ce jour, sucune &tude qui se soit intéressée directement aux enfants, et il nous parait
fondamental de prendre galement en compte Fexpérience de ceux-ci, de comprendre leur vecu et leurs bescins propres dans
ce contexte de maladie grave d'un parent avec une esperance de vie réduite.

Cette recherche porte sur le ressenti, lexpérience, les besoins et les attentes de personnes ayant un parent atteint de
mucoviscidose. Pour répondre aux guestions posées par cette recherche, il est prévu dinclure 25 & 40 personnes, mineures
de plus de § ans ou majeures, dont au moins un des parents souffre de mucoviscidose et est suivi dans une des deux CRCM
{Centre de Ressources et de Compétences de la Mucoviscidose) de I'éfude.

2) En quoi consiste la recherche ?

L'&tude consiste en « focus groupes » ou en entretiens individuels avec une psychologue chercheuse.

| _autorite-parentale_v{ du 03122020
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Les focus groupes sont des groupes de parcles composss de 3 & 8 indnadus qui dureront emviron deuce heures. Les

conversations ssront enregistrées en audio st retranscrites ensuite par Scrit.
Les groupes seront organisss en 2 femps - présentation de Fenfant et de sa famille, puiz temps de discussion zur lewr vie au
quotidien avec k= parent malade et les diférences enire leur vie et celle des enfants n'ayant pas de parent malade.

Pour les enfants de moins de & ans et pour ceux ne powvant pas participer aux groupes, un entretien individue! sera
effectus. |l sera articulg autour des deux mémes temps que les groupss, sans durés définie, enreqistré (audio) et retranscnt.

3} CQuel est le calendrier de la recherche 7

La durés previsicnnzlle de la recherche est de 18 meis mais |z participation de vofre enfant ne s=ra que d'une demijoumée,
Iz temps du focus groups ou de Fentretien personnel.

4) Quels sont les bénéfices liés 3 la participation de votre enfant ?

Il v'y & pas de bénéfice personnel pour les personnes parbicipant & Fetude. Catte deriére & pour but de contribuer 8 une
meillzure connaissance des problématigues specifiques rencontrées par des enfants ayant un parent malade. Les informations
collectées devraisnt nous parmetire de développer et proposer des interventions médico-peycho-sociales adaptées =i besoin,
en lien avec les associations de patients.

) §i votre enfant participe, comment vont étre traitées les données recueillies pour la recherche ?

Danz le cadre de la recherche proposée & votrs enfant, un traitement de vos donnéss personnelles va Stre mis en ceuvre
par [AP-HF, promoteur de la recherche, &t responsable du traitement des données recusillies, pour permettee d'en analyssr
les résuliats. Ce traement est nécessairs a la réalisation de |a recherche qui répond & la mission dintérét public dont et
investie '&P-HF en tant gu'etablizsemant public de santé hospitalo-universitaire.

Aucune donnés de santé concemant wotre enfant ne sera recusillie. Seules les retranscrplions des enregistrements
audicnumeriques des focus groupes et des entretiens individusls seront utilisses.

Ces donness seront transmizes au Promoteur ou &ux personnes ou sociétés agissant pour son compte, en France. Elles
geront anonymisess et identifiees par un numére d'enregistrement. Ces donnses pourront &galement, dans des conditions
assurant leur confidentialits, Etre transmises aux sutontés de sants francaises.

Les données anonymisées pouvant documenter un dossier auprés des autoritss competentss, pourront Etre transmises a
un industriel afin qu'un pluz grand nombre de pabents puissent bénsficier des résultats de la recherche. Catte transmizzion
zera faite dans les conditions assurant leur confidentialit.

Les donnges de wotre enfant pourront étre ufilisées pour des recherches ultérieures ou des analyses complémentaires &
la présente recherche en colleboration avec des partenaires privés ou publics, en France ou a I'etranger, dans des conditions
assurant leur confidentialits =t l2 méme niveau de protection que la IEgislation européenne.

Yo données ne seront conservEes que pour une durde strictement necessaire et proportionnse & la finalité de la
recherche. Elles seront conservées dans les systémes d'information du responsable de tratement jusqu'a dewx ans aprés |a
derniérs publication des résultats de la recherche.

Wos données seront ensuite archivées selon |a réglementation en vigusur.

Le fichier informatique ufilizé pour cefte recherche st mis en ceuvre conformément & la réplementation francaise (o
z Informatigue et Liberés » modifige) et européenne (Réglement Général sur la Protection des Données - RGPD). Vous
dispasez d'un droit d'accés, de rectfication, de limitation et d'opposition au traitement des données couverss par le secret
profeasionnel utilisées dans le cadre de cette recherche. Ces drots s'exercent auprés du médecin en charge de |a recherche
qui seul connait votre identité (identifié en premigre page du présent document).
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Wous pouver vous opposer A tout moment & ['wtibzation ultérieure de vos données auprés du médecin ou du psychologue
qui vous suit dans b2 cadre de cette recherche.

5i vous decidez d'arréter de participer a la recherche, les donnses recusilliss précédemment & cet arrét seront wtilisées
conformement & la réglementation, et exclusivemant pour les objectifs de cette recherche. En affet, leur effacement serait
susceptible de comprometire |a validte des résultats de la recherche. Dans ce cas, vos donnees ne seront absolument pas
utlisges ulterieurement ou pour une autre recherche.

En cas de difficultés dans Fexercice de vos droits, wous pouvez saisir le Délégué & la Protection des données de FAP-HP
& l'adresss suivants : protection donness. dsii@apho fr, qui pourra notamment vous expliqusr les voies de recours dont vous
disposez auprés de la CHIL Yous pouvez egalement sxercer voire droit 8 réclamation directement auprés de Iz CHIL (pour
plus d'informations 3 c2 sujet, rendez-vous sur le site wencnil f+ ).

@) Comment cette recherche est-elle encadrée ?

L'AP-HF & pris toutes les mesures pour mener cette recherche conformément aux dispositions du Code de | sants
applicable aux recherches impliguant |2 personne humaine.

L'AP-HP a obienu Favis favorable du Comite dathigue de la SPLF pour cette recherche Le 07012021 (rvef: CEPRO 2020-
0a3).
7) Quels sont vos droits ?

La participation de votre enfant 3 cette recherche est entigrement libre et volontaire.

‘Vous pouvez & tout moment refirer |& participation de voire enfant de [a recherche sans justification, sans consequence
surla suite. Dans ce cas, les données collectses jusqu'a son retrait seront utilisées pour Fanalyse des résultats de |a recherche.

A lzzue de la recherche et aprés analyse des données relatives & cette recherche, vous pourrez tre informé(e) des
résultats globaux en le demandant au médecin qui suit voitre enfant dans |e cadre de cette recherche. Si votre enfant atteint sa
majoritd au moment ou ces résultats sont disponibles, il pourra demander lui-méme & Etre informé des résultats alobaw: de la
racherche.

Vous pouvez également accéder directemant ou par lintermédiaire d'un médecin de votre choix & I'ensemble de ses
dennées medicales en application des dispostions de Faricle L 1111-7 du Code de la Santé Publiqus.

L Bqumps oe MUCOKIDS vous remercie pour vofre parficipation.

Dr Daminigue HUBERT (CROM Cochin), responsable ef médecin de étude
Dr Dominigus GRENET [CRCM Foch), médecin de 'Biuds

Anne JACOR, psychologue chercheuse de Fetude

Cécile FLAHALT, responsable scientifigue de Fatude
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MUCOKIDS :
Expériences, attentes et besoins des enfants
de parents atteints de mucoviscidose
Etude exploratoire

Cette recherche est promue par I'Assistance Publique - Hopitaux de Paris
Représentée par la Directrice de la
Direction He la Recherche Clinigue et de 'lnnovation (DRCI)

1 avenue Claude Vellefaux
75040 Paris

Recherche impliquant des minewrs

NOTE I'INFORMATION
destinée auwx fitulaires de Mexercice de lautorité parentale

Cadre réservé au service

Maomn/Préncmildentfiant de l'enfant :

Opposition exprimée - O oui [ non
Mom/Prénom/ des titulaires de [‘autonté parentale de Fenfant participant ©
Opposition exprimée - O oui O non
Mom/Prenomi des titulaires de [‘autonte parentale de Fenfant participant :

Opposition exprimée - O oui [ non

Date de délivrance de Finformation

Signature du responsable de la consultation f du service -

Documsnt réalisé an 2 axemplaires. Un sxemplaire doit &tre conserve 15 ans par l'invastigateur, ls deuxiéme doit Stre remie 2 |z parsonns
participant a la racherche
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Annexe 4: MUCOKIDS - Notice d’information enfants
majeurs

ASSISTANCE HOPITAUX
PUBLIQUE DE PARIS

MUCOKIDS :
Expériences, attentes et besoins des enfants
de parents atteints de mucoviscidose
Etude exploratoire

Cette recherche est promue par I’Assistance Publique - Hopitaux de Paris
Représentée par la Directrice de la
Direction de la Recherche Clinique et de I'lnnovation (DRCI)
1 avenue Claude Vellefaux
75010 Paris

NOTE D’INFORMATION, PARTICIPANT MAJEUR

Madame, Monsieur,

Le Docteur .. .. (nom, prenom) exercant al'hdpital ... e
Vous propose de pamaper aune recherche concemam votre expérience d’enfant ayant un parent artemt de mucovnsc:dose
Il est important de lire attentivement cette note avant de prendre votre décision ; n’'hésitez pas a lui demander des explications.

1) Quel est le but de cette recherche ?

En 2018, 57,4 % des patients atteints de mucoviscidose étaient adultes. Grace a I'amélioration des traitements, leur
espérance de vie a énormément augmenté, ce qui améne de plus en plus dentre eux a vouloir étre parents. A ce jour, un
certain nombre d'études sur la qualité de vie des patients existent, ainsi que sur leur désir d'étre parent et/ou leur parentalité
(comme F'étude MucoPar). Mais il n'y a, a ce jour, aucune étude qui se soit intéressée directement aux enfants, et il nous parait
fondamental de prendre également en compte Fexpérience de ceux-Ci, de comprendre leur vécu et leurs besoins propres dans
ce contexte de maladie grave d'un parent avec une espérance de vie réduite.

Cette recherche porte sur le ressenti, I'expérience, les besoins et les attentes de personnes ayant un parent atteint de
mucoviscidose. Pour répondre aux questions posées par cette recherche, il est prévu d'inclure 25 a 40 personnes, mineures
de plus de 6 ans ou majeures, dont au moins un des parents souffre de mucoviscidose et est suivi dans un des deux CRCM
(Centre de Ressources et de Compétences de la Mucoviscidose) de I'étude.

2) En quoi consiste la recherche ?

L'étude consiste en lanalyse des contenus de « focus groupes » et d'entretiens individuels menés par une psychologue
chercheuse.
Les focus groupes sont des groupes de paroles permettant I'étude d'un sujet donné. Pour notre étude, ils seront composés de
3 3 8 individus, et dureront deux heures. Les conversations seront enregistrées en audio et retranscrites ensuite par écrit
Les groupes seront organisés en 2 temps : temps de présentation de chaque participant et de sa famille, puis temps de
discussion sur leur vie au quotidien avec le parent malade et les différences entre leur vie et celle des enfants n'ayant pas de
parent malade. Dans le contexte de la crise sanitaire de la COVID-19, ils seront principalement organisés en ligne.
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Pour les parficipants ne pouvant pas participer aux groupes, un entrefien individuel sera proposeé par la psychologue
chercheuse. |l sera arficulé autour des dewx mémes temps que les groupes, sans durée définie, enregistré (audio) et retranscrit
Dansz le contexte de la crise sanitaire de la COVID-18, ces entretiens seront principalement organisés en ligne.

3) Quel estle calendrier de la recherche ?

La durée previsionnelle de la recherche est de 18 mois mais voire participaion & vous ne sera que d'une demi-jouméae, le
temps du focus groupe ou de lentretien personnel.

4) Quels sont les bénéfices liés a votre participation ?

Il n'y a pas de bénéfice personnel pour les personnes participant a I'étude en dehors de la mise en relation avec d'autres
enfants de parents atteints de mucoviscidose. Motre &fude a pour but de confribuer & une meilleure connaissance des
problématiques spécifiques rencontrées par des personnes ayant un parent malade. Les informations collectées dewraient nous
permetire de développer et proposer des interventions médico-psycho-sociales adaptées si besoin, en lien avec les
associations de patients.

5) Sivous participez, comment vont étre traitées les données recueillies pour la recherche ?

Dans le cadre de |a recherche & laquelle il vous est proposé de participer, un traitement de vos données personnelles va
&tre mis en ceuvre par PAP-HP, promoteur de la recherche, et responsable du traitement de ces données, pour permetire d'en
analyser les résultats. Ce traitement est nécessaire 4 la réalisation de la recherche qui répond & la mission dintérét public dont
est investie FAP-HP en tant qu'établizsement public de sant& hospitalo-universitaire.

Il vous sera demandé si vous avez des problémes de santé, mais aucune autre donnée de santé vous concemant ne sers
recugillie. Seules des données socic-démographiques vous seront demandées (age, statuts marital et socio-professionnel,
niveau d'éducation par exemple) et les retranscripfions des enregistrements audionumeriques des focus groupes et des
entrefiens individuels seront ufilisées.

Certaines données de santé de voire parent atteint de mucoviscidose seront collectées via son dossier medical
(transplantation pulmonaire ou non, niveau de Fatteinte respiratoire, &t nombre de cures d'antibictigues annuelies), ainsi gue
quelgues données socio-démographigues sur vos deux parents (Age, statuts marital et socio-professionnel, niveau d'éducation,
nombre d'enfants, participation & 'étude MucoPar).

Ces données seront transmises au Promoteur ou aux personnes ou sociétés agissant pour son compte, en France. Elles
seront anonymisées ef identifiéas par un numeéro denregistrement. Ces données pourront également, dans des conditions
assurant leur confidentialité, &tre transmises aux autorités de santé francaises.

Les données anonymisées pouvant documenter un dossier auprés des autorites compétentes, pourront éfre fransmises &
un industriel afin qu'un plus grand nombre de patients puissent bénéficier des résultats de 1a recherche. Cette transmission
sera faite dans les conditions assurant leur confidentialite.

os dornées pourront &tre utiisées pour des recherches ulirieures ou des analyses complementaires 3 |a présente
recherche en collaboration avec des partenaires privés ou publics, en France ou & Fétranger, dans des conditions assurant laur
confidentialite et le méme niveau de protection que Ia législation eurcpéenne.

Wos données ne seront conservées que pour une durde strictement nécessaire et proportionnée & la finalité de la
recherche. Elles seront conservées dans les systémes d'information du responsable de traitement jusqu'a deux ans aprés la
demiére publication des resultats de |a recherche.

Wos données seront ensuite archivées selon la réglementation en vigueur.

{
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Le fichier informatigue utiisé pour cette recherche est mis en ceuvre conformément 3 la réglementation francaise (loi
« Informafique et Libertes » modifiee) et européenne (Réglement Général sur la Protection des Données -RGPD). Vous
disposez d'un droit d'accés, de rectification, de limitation et dopposition au traitement des données couvertes par le secret
professionnel utilisées dans le cadre de cette recherche. Ces droits s'exercent auprés du médecin en charge de la recherche
qui seul connaft votre identite (identifie en premiére page du present document).

Vous pouvez vous opposer & tout moment 3 Futilisation ultérisure de vos données auprés du médecin ou du psychologue
qui vous suit dans le cadre de cette recherche.

5i vous décidez d'arréter de participer a la recherche, les donnees recueillies précédemment a cet amét seront utilisées
conformement & la réglementation, et exclusivement pour les objectifs de cette recherche. En effet, leur effacement serait
susceptible de compromettre la validité des résultats de la recherche. Dans ce cas, vos données ne seront absclument pas
utilisées ultérieurement ou pour une autre recherche.

En cas de difficultés dans I'exercice de vos droits, vous pouvez saisir le Délégué & |a Protection des données de FAP-HP
8 l'adresse suivante - protection donnees.dsi@aphp.fr, qui pourra notamment vous expliquer les voies de recours dont vous
disposez auprés de la CNIL. Vous pouvez &galement exercer votre droit & réclamation directement auprés de la CHIL (pour
plus dinformations & ce sujet, rendez-vous sur le site www cnil fr ).

6) Comment cette recherche est-elle encadrée ?

L'AP-HP & pris toutes les mesures pour mener cette recherche conformément aux dispositions du Code de la santé
applicable aux recharches impliguant la personne humaine.

L"AP-HP a obtenu 'avis favorable du Comité d'éthique de la SPLF pour cette recherche le 07/04/2021 (réf - CEPRO 2020-083).

7) Quels sont vos droits ?

Votre parficipation & cette recherche est entigrement libre et velontaire. Voire décision nentrainera aucun préjudice sur la
qualité des soins de votre parent. Si vous ne souhaitez pas participer a Ia recherche, il vous suffit de le dire aux médecing de
I'&tude ou & la psychologue chercheuse,

Vous pourrez, fout au long de la recherche et & lissue, demander des informations concemant le déroulement de la
recherche aux medecins de 'étude ou 3 la psychologue chercheuse.

Vous pouvez vous retirer 3 tout moment de la recherche sans justification, sans conséquence pour vous ou voire parent
suivi dans les CRCM de létude. Dans ce cas, les données collectées jusqu'a votre retrait seront utilisées pour 'analyse des
résultats de la recherche.

A lissue de la recherche et aprés analyse des données relatives & cette recherche, vous pourrez &fre informé(e) des résultats
globaux par lintermadiaire des méadecins de 'étude ou de |a psychologue chercheuse.

Vous pouvez également accéder directement ou par Fintermédiaire d'un médecin de votre cheix 4 Fensamble de vos données
medicales en application des disposiions de Farticle L 1111-7 du Code de |a Santé Publique.

L'equipe de MUCCKIDS vous remercie pour vofre participation.

Dr Dominigue HUBERT (CRCM Cochin), responsable ef médecin de fefude
Dr Dominigue GRENET (CRCM Foch), médecin de Fétuds

Anne JACOB psychologue chercheuse de Métude

Cécile FLAHAUT, responsable scientifiqus de Fétude
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Expériences, attentes et besoins des enfants
de parents atteints de mucoviscidose
Etude exploratoire

Cette recherche est promue par I'Assistance Publigue - Hopitaux de Paris
Représentée par la Directrice de la
Direction de la Recherche Clinique et de 'Innovation (DRCI)
1 avenue Claude Vellefaux
75010 Paris

Cadre réservé au service

Mom/Prénomdidentifiant du parficipant :

Opposition exprimée L1 oui [ non

Date de délivrance de Pinformation :

Signature du responsable de |a consultation / du service :

Document réaliaé en 2 exemplaires. Un exemplaire doit éire conserve 15 ans par linvestigateur, le deuxiéme doit étre remis a la personne

parficipant 3 la rechierche.
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Annexe 5 : MUCOKIDS — Notice d’information enfants mineurs de

11-18ans

ASSISTANCE HOPITAUX
PUBLIQUE DE PARIS

MUCOKIDS :
Expériences, attentes et besoins des enfants
de parents atteints de mucoviscidose
Etude exploratoire

Cette racherche est promus par I'Assistance Publique - Hopitaux de Paris
Représentée par la Directrics de la
Direction de la Recherche Clinique et de I'lnnovation (DRCI)
1 avenue Claude Vellefaux
75010 Paris

NOTE D’INFORMATION, PARTICIPANT MINEUR (11-18ans)

Le Docleur ... ——..cccnc.c wesrerenns e (D00, PRENOMM), €XErCaNt 3 FRPRA .. i i
12 propose de pariciper 3 une remm ccncemammn expenence ¢enfant ayant un parent mntoe rnuw-\scncse
lmnmﬂaﬂmmmmm“oluvauﬂpmuamm MNASASZ Pas 3 0eMander Jes explicalions su macedin,
a3 psychologue charchause cu 3 15 parents. Ta paricipation 23t lbre et volontaite, mass ne paut se faite qu'avac Faccoed de 195 parents.

1) Quel est le but de cette recherche ?
Grice 3 Famedoration des waitements, il y & 0@ Pius en 2n plus @'adules atieints de s MUCOViSCidose a0ules qui deviennent parents [
Gwnueseunessesmmmseesa le.;necu Mais encore aucune elde ne Fest imeresses 3 celui 0e leurs enfants, Cetle ude estia
premigte 3u Monde Sur I sujet 21 vise 3 recolter Fexpénance, les anentes at les D2soins des enfants qui, comme 101, ont un parent atteint
08 MUCOVSCIJ0SE.

db A v A N A

prévoyons ue PENCONTEr 3U MONS 25 enfants
{de plus de § ans) ou adules, Cont au MOMNS UN a5 parents st suivi cians un g2 des centres reference o2 I3 MUCOVISCIdCse paricipant a
larecherche

2) Enquoiconsiste Ia recherche ?
POUT POUS PaMer 0e ton SXpENence, NoUS IINVEONS 3 pamiciper 3 un focus groupe (groupe d2 paroie) o2 2n
avec entre 3 1 8 autres adolescents ayant egaiemem un parent atieint de mucoviscidose. Dans & contexte de
la COVID-19 Jes groupes pourront ére organises en ligne.

r.\-
Pour ceux ne pouvant participer, un entreten avec I3 psychoicgue chercheuse oe Fetuds te . -
SE78 PIOpISE &N igne, 8 Pnépia ou @ comicie I. ,l

Pencant Iz focus groupe ou Fentretien, 1 te sera Jemande de % présenter 1l 1 ta familie &t 02 nous parier de 13 vie au quotidien avec ton
parent £ muco ».
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I
Les groupes et les entretiens seront enregistiés pour &tne rerEnscrits par ecrit =t analyses par Fequine de recherche
Wotre equipe souhsite sinsi comprendre les spacEies de fon expanence 2t obeamer ks points communs entre les
partizipants et Igs points PErSannels &t propres 3 chacun Jes participants

3) Quel ezt s calendrier de k2 recherche 7

La durés prévisionnalie de |3 recherche a5t de 13 mois mais b perlidpation & % ne sefe que dune cemi-oumes mammumn, le
1BMmDs du FOCUS QIOUpe oU g Fentretien personnal.

4] Quels zont lea benefices liga 3 ta parlicipation 7
b
Il 'y & pas de bénéfice parsonnel pour les personnes particpant & Fétude, en dehors de 13 mise en raiation avec g
cFaulres enfants de panenls atteints oe mucoyiscingsa, Note Stute 3 pour but de contribusr & une mailews connaissance
das problematigues specHiques renconiiées par l2s anfanis ayant un parant malkede. Les informations coleciass devraient

nous permetire de développer et proposer des intznentions medico-peytho-saciales adaptees si besoin, en Fen avec les
aszodialions de patients.

51 5itu parficipes, comment voni ére fraitéss les informaticnz que nous allons te demander 2

En plus des enregisrements sudios des Schanges que fU UGS N Qroupe ou en entretisn individuel, nous alions récoter &2 analysar
certzines donnaas surfoi et tes parants
. - Pourtoi - gucure donnée Be santa, hoemis |3 présence ou non de probiémes de sante.
- Pourtoi - cersines donness socig-demagraphiques [par exempls | ton Sge, Tn nivesu scolsine, Fégs detes
9 freres et soeurs, avec gual parent vis-au, eic.)
- Pouries parents | Geraings donness socio-0emograptiques (par exemple | g statut marital, profession,
nombre d'enfants, eic.) ) )
- Powrbon parent € muca # - cetanes donndes madicakes [ranspiantation pulmonare, capachia respirsiore,
nombres de cures anfivioiques, pariciostion 3 Felude MucoFar)

Towdes vas donnges & foi et tes parents, serant anonymisées, cest-a-dFe guun numer & e
aftribug pour gue fu ne ol pas reconmu(e) et foutes fes donmEes personnales resteront
corfidentiellas. Elles saront consenaes de fagon proléges, puis srchivaas,

Cefte Sute Fépang Eu réglementsions o2 I3 recherche impiguant |a personne mumaine &t son
pIoAacale B £18 BRONCUVE Bar L Camile Fetique.

6] Quels zont tes droita ¥

Ta pariicipation 3 cethe rechercne est entiéremeant libre 21 volomaire. Ta gécisian menrainers aucun préjudice sur i
qualiié des soins el des railemants gua t es en droit d'aRandre. Sibi ne sounailes pas pariciper & & recherche, i e
susfi de Je dire s médecin du CRCM o2 ton parent

Tu pourras b2 resirer 3 tout momant 82 13 recharche sans justification, sans conséquence sur I3 suile 82 ton aitement
ril |3 qualité des sois qui te seront furnis. Dans c& cas, les donndes callechéas usqua 1on retrail senont utiisées pour
Fanaiyse des résulisls de @ recherche. Tu paux ‘esusar & tout moment Fuslisstion de tes donnéss 2l demandant a
madecin du CRCM de tan parent ou 4 13 psythoiogus chescheuse.

A Piszwe de |3 recherche el aprés analyse des donnees relaties @ catle recherche, tu pourras étre informe ces resuitats glabaus par
Fintermediaire du medecn qui te suit dans Ie cadre de Cette recherche.

Tu peux egalement acceder drectemant cu par Findarmediaine d'un medecin de tom choix & Pensemble de t2s5 donnges madicales en
application des dipostions de Farficke L 1111-7 tu Code g2 13 Sanie Publiue.

L'équipe de MUCOXIDE fe remercie pour i3 parficipation.

D Dominigus HUSERT (CRCW Cochin), responsable af magenn de Mafuds
D Dovmimigu= GRENET [SRCM Fochl, mz-:'q_h:m = Fafue

Anne JAC0E prpokoloque charchsiss de Fedne

Cégile FLAHGUT, re=pomasble =cienlfigque d= Féfude

e wd 1 AnandanT
15 wi.0_ 20207203

Fl
I r

kAR = P ot Errpna o e i

ropridtd du DRCI S r'l'": Toute reprduciion est formelament Inderdifession 20 du DA 1
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Annexe 6 : MUCOKIDS — Notice d’information enfants mineurs de
6-10ans

ASSISTANCE HOPITAUX
PUBLIQUE DE PARIS
MUCOKIDS :

Experiences, attentes et besoins des enfants
de parents atteints de mucoviscidose
Etude exploratoire

Catte racharche ast promue par FAssistance Publiqus - Hipitaux de Paris
Repreaantss par la Dirsctrica da fa
Direction de la Recherche Glniqus st de Plnnevation (DRG]
1 avenue Clauds Vellsfaux
THHM 0 Paris

NOTE IINFORMATION, PARTICIPANT MINEUR (5-10ana)

Avecle Docteur......._.......______ guisoigne ta maman
outonpapaal hﬂpttﬂ| . pourla

I mucoviscidose, nous te pmpn&cmﬁ de parhmper & une
etude pour |a recherche.

Tes deux parents sont d'accord pour que tu participes

mais ¢ est a tol de decider situ veux le faire ou non. m m

Il est important de bien lire ces informations jusqu'au bout avant de prendre ta
décision.

"

2 H 5i tu ne comprends pas quelque chose, tu peux poser @
% ¢ foutes tes questions a tes parents, au médecin ou ala ﬁ‘
psychologue gue tu vas rencontrer pour 'élude.

. s

M miReur -6- 1Lrar5 vi du 0371212020
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e
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Pourquoi nous faisons cette étude ?

Grace a lamélioration des tratements pour la maladie de ta
maman ou ton papa, il y a de plus en plus de personnes avec la
< mucoviscidose qui deviennent parents.

" .
Aujourd’hui on commence a savoir comment ¢'est d'étre une maman jﬁ '
ou un papa avec cette maladie, avec les médicaments a prendre, les :

aerosols et de la kiné a faire, les hospitalisations, etc__.
[Mais on ne sait pas vraiment comment ¢a se passe pour les enfants.

il

C'est pour ¢ca que nous avons bescin de fon aide. Tu vas pouvoir nous
apprendre comment c'est pour tol d'avoir une maman ou un papa avec la
mucoviscidose.

Comment ¢a va se passer ?

Pour que fu puisses nous expliquer, tu vas rencontrer Anne,
Elle se présentera ef vous posera a tol et tes parents quelques
questions comme volre age, ta classe, le travail de tes parents,
efc.

b Ensuite tes parents vous laisseront pour gu'elle
i =y v puisse te poser des questions a tol tout{e) seul(e)
N~/ ouavectes fréres et sceurs. Tu pourras lui dire tout ce que tu veux et tu
v pourras meéme lul dire en dessinant ou en jouant. Elle sera 1a pour taider.

51 tu ne te sens pas bien, tu as le droit de changer d'avis nimporte quand
el de decider d'améter de participer a 'etude.

Pendant votre rencontre Anne la psychologue va enregistrer sur son
téléphone ce que vous vous direz.

MUCORIDS ni  mineur 6-10ans_vi du 031202020
Ce gocument &5 is proprgi du DRCHSAPHP. Towde eproduchion ext formetement inferdle. version A0k
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_ Apres elle réécoutera les enregistrements pour écnre tout ce que
- vous vous étes dit. En écrivant votre conversation, elle changera ton
4 prénom par un numérc pour que personne ne sache que
f%.  c'esttoi qui parles. '

.~ C'est ce quon appelle préserver 'anonymat. Cest trés
important dans |a recherche.

Aprés, elle analysera ce que vous vous eles dit et fout ce que les aufres enfants lul
auront dit. Grace a tous les enregistrements Anne et les medecins qui soignent |a
maladie de ta maman ou de ton papa, pourront comprendre comment se passe la
vie des enfants qui ont un parent avec la mucoviscidose.

Tout ce que nous aurons appns grace a fol sers ensuite partage dans des journaux
pour les scientifiques en France et dans le monde entier. Cela servira aux gens gui
~  soignent cette maladie pour aider les enfants
L) 'I'ﬁ;-f comme toi et les parents qui ont la
H mucoviscidose 3 vivre le mieux possible avec

'~ |a maladie.

Alors, acceptes-tu de participer pour faire
avancer la recherche sur la mucoviscidose ?

L'equipe oe MUCOKIDS fe remercie pour fa parficipation.

MUCOKIDS m  mineur_6-10ans v du 03122020
Ce qocument e & pmprglE dy ORCL AFPHE. Tolte reproducion eq formelament InferdlE. wrses 306
ETREE

Paga 3713

373



Annexe 7 : Preuve de soumission Article 3

Submission Confirmation for Parenting with Cystic Fibrosis: Experiences
of Patients and Spouses - [EMID:a8d595e25671fdbc]

]
De @ Health Psychology ¢ B8 4 déc. 2024
A ~
mercredi 4 décembre 2024 3 616 PM
8 U 9 © v - QN &K 2

Dear Miss Jacob,

This is to confirm that your submission entitled

"Parenting with Cystic Fibrosis: Experiences of Patients and Spouses” has been
received by Health Psychology.

Thank you for submitting your work.

You will be able to check on the progress of your paper by logging on to Editorial
Manager as an author. The URL is https 2/ .

Your manuscript will be given a manuscript number once an Editor has been assigned.

Please note that you may also confirm or Authenticate your ORCID iD by clicking here
Your ORCID iD: 0000-0002-2644-6479 is already linked and Authenticated..

APA asks that you please take a moment to give us your feedback on the submission
process, by completing a short survey, available at ht

Thank you for your interest.

Kind regards,

Health Psychology

ST Ith hol
7 Health Psychology

Home Main Menu Submit a Manuscript About v Help v

< Submissions with an Editorial Office Decision for Author

Page: 1 of 1 (2 total completed submissions) Results per page 10 v

Initial Date Date Final Final
Submitted Current Status 4 Disposition Disposition

A Set A

Manuscript
Number

Action

Parenting with Cystic
Fibrosis:

Action Links HEA-2024-1749 Experiences of ?OE; 404’ ggg 405’ Completed Reject Dec 08, 2024 Reject
Patients and
Spouses
Page: 1 of 1 (2 total completed submissions) Results per page 10 v
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Annexe 8 : Retranscription MUCOPAR - Groupe 3 - 16/11/2019

Menée du groupe : Anne Jacob
Participant.e.s : 7 personnes, dont 5 patientes (3AC, 3B, 3C, 3D, 3E) et 2 conjoints (3K
et 3L)
Groupe en présentiel

Statut patient.e.s : Patientes non greffées pulmonaires

Elément sous droit, diffusion non autorisée
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Elément sous droit, diffusion non autorisée
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Elément sous droit, diffusion non autorisée
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Elément sous droit, diffusion non autorisée
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Elément sous droit, diffusion non autorisée
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Elément sous droit, diffusion non autorisée
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Elément sous droit, diffusion non autorisée
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Elément sous droit, diffusion non autorisée
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Elément sous droit, diffusion non autorisée
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Elément sous droit, diffusion non autorisée
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Elément sous droit, diffusion non autorisée
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Elément sous droit, diffusion non autorisée
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Elément sous droit, diffusion non autorisée
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Elément sous droit, diffusion non autorisée
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Elément sous droit, diffusion non autorisée
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Elément sous droit, diffusion non autorisée
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Elément sous droit, diffusion non autorisée
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Elément sous droit, diffusion non autorisée
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Elément sous droit, diffusion non autorisée
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Elément sous droit, diffusion non autorisée
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Elément sous droit, diffusion non autorisée

395



Elément sous droit, diffusion non autorisée

396



Elément sous droit, diffusion non autorisée
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Elément sous droit, diffusion non autorisée

398



Elément sous droit, diffusion non autorisée
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Elément sous droit, diffusion non autorisée

411



Elément sous droit, diffusion non autorisée

412



Elément sous droit, diffusion non autorisée

413



Elément sous droit, diffusion non autorisée

414



Elément sous droit, diffusion non autorisée

415



Elément sous droit, diffusion non autorisée

416



Elément sous droit, diffusion non autorisée

417



Elément sous droit, diffusion non autorisée

418



Elément sous droit, diffusion non autorisée

419



Elément sous droit, diffusion non autorisée

420



Elément sous droit, diffusion non autorisée

421



Elément sous droit, diffusion non autorisée

422



Elément sous droit, diffusion non autorisée

423



Elément sous droit, diffusion non autorisée

424



Elément sous droit, diffusion non autorisée

425



Elément sous droit, diffusion non autorisée

426



Elément sous droit, diffusion non autorisée

427



Elément sous droit, diffusion non autorisée

428



Elément sous droit, diffusion non autorisée

429



Elément sous droit, diffusion non autorisée

430



Elément sous droit, diffusion non autorisée

431



Elément sous droit, diffusion non autorisée

432



Elément sous droit, diffusion non autorisée

433



Elément sous droit, diffusion non autorisée

434



Elément sous droit, diffusion non autorisée

435



Elément sous droit, diffusion non autorisée

436



Elément sous droit, diffusion non autorisée

437



Elément sous droit, diffusion non autorisée

438



Elément sous droit, diffusion non autorisée

439



Elément sous droit, diffusion non autorisée

440



Annexe 9 : Retranscription MUCOPAR - Groupe 7 —18/11/2020

Menée du groupe : Anne Jacob
Participant.e.s : 4 personnes, dont 3 patient.e.s (7A,7B, 7C) et 1 conjoint (7E)
Groupe en visio

Statut patient.e.s : Patient.e.s greffé.e.s pulmonaires

Elément sous droit, diffusion non autorisée

441



Elément sous droit, diffusion non autorisée

442



Elément sous droit, diffusion non autorisée

443



Elément sous droit, diffusion non autorisée

444



Elément sous droit, diffusion non autorisée

445



Elément sous droit, diffusion non autorisée

446



Elément sous droit, diffusion non autorisée

447



Elément sous droit, diffusion non autorisée

448



Elément sous droit, diffusion non autorisée

449



Elément sous droit, diffusion non autorisée

450



Elément sous droit, diffusion non autorisée

451



Elément sous droit, diffusion non autorisée

452



Elément sous droit, diffusion non autorisée

453



Elément sous droit, diffusion non autorisée

454



Elément sous droit, diffusion non autorisée

455



Elément sous droit, diffusion non autorisée

456



Elément sous droit, diffusion non autorisée

457



Elément sous droit, diffusion non autorisée

458



Elément sous droit, diffusion non autorisée

459



Elément sous droit, diffusion non autorisée

460



Elément sous droit, diffusion non autorisée

461



Elément sous droit, diffusion non autorisée

462



Elément sous droit, diffusion non autorisée

463



Elément sous droit, diffusion non autorisée

464



Elément sous droit, diffusion non autorisée

465



Elément sous droit, diffusion non autorisée

466



Elément sous droit, diffusion non autorisée

467



Elément sous droit, diffusion non autorisée

468



Elément sous droit, diffusion non autorisée

469



Elément sous droit, diffusion non autorisée

470



Elément sous droit, diffusion non autorisée

471



Elément sous droit, diffusion non autorisée

472



Elément sous droit, diffusion non autorisée

473



Elément sous droit, diffusion non autorisée

474



Elément sous droit, diffusion non autorisée

475



Elément sous droit, diffusion non autorisée

476



Elément sous droit, diffusion non autorisée

477



Elément sous droit, diffusion non autorisée

478



Elément sous droit, diffusion non autorisée

479



Elément sous droit, diffusion non autorisée

480



Elément sous droit, diffusion non autorisée

481



Elément sous droit, diffusion non autorisée

482



Elément sous droit, diffusion non autorisée

483



Elément sous droit, diffusion non autorisée

484



Annexe 10 : Retranscription MUCOPAR - Entretien E1 -
11/03/2020

Menée de I'entretien : Anne JACOB
Entretien en présentiel

Statut patient.e.s : Patient greffé pulmonaire

Elément sous droit, diffusion non autorisée

485



Elément sous droit, diffusion non autorisée

486



Elément sous droit, diffusion non autorisée

487



Elément sous droit, diffusion non autorisée

488



Elément sous droit, diffusion non autorisée

489



Elément sous droit, diffusion non autorisée

490



Elément sous droit, diffusion non autorisée

491



Elément sous droit, diffusion non autorisée

492



Elément sous droit, diffusion non autorisée

493



Elément sous droit, diffusion non autorisée

494



Elément sous droit, diffusion non autorisée

495



Elément sous droit, diffusion non autorisée

496



Elément sous droit, diffusion non autorisée

497



Elément sous droit, diffusion non autorisée

498



Elément sous droit, diffusion non autorisée

499



Elément sous droit, diffusion non autorisée

500



Elément sous droit, diffusion non autorisée

501



Elément sous droit, diffusion non autorisée

502



Elément sous droit, diffusion non autorisée

503



Annexe 11 : Retranscription MUCOPAR - Entretien E2 -
25/03/2020

Menée de I’'entretien : Anne JACOB
Entretien en visio

Statut patient.e. s : Patiente non greffée

Elément sous droit, diffusion non autorisée

504



Elément sous droit, diffusion non autorisée

505



Elément sous droit, diffusion non autorisée

506



Elément sous droit, diffusion non autorisée

507



Elément sous droit, diffusion non autorisée

508



Elément sous droit, diffusion non autorisée

509



Elément sous droit, diffusion non autorisée

510



Elément sous droit, diffusion non autorisée

511



Elément sous droit, diffusion non autorisée

512



Elément sous droit, diffusion non autorisée

513



Elément sous droit, diffusion non autorisée

514



Elément sous droit, diffusion non autorisée

515



Elément sous droit, diffusion non autorisée

516



Elément sous droit, diffusion non autorisée

517



Elément sous droit, diffusion non autorisée

518



Elément sous droit, diffusion non autorisée

519



Elément sous droit, diffusion non autorisée

520



Elément sous droit, diffusion non autorisée

521



Elément sous droit, diffusion non autorisée

522



Elément sous droit, diffusion non autorisée

523



Elément sous droit, diffusion non autorisée

524



Elément sous droit, diffusion non autorisée

525



Annexe 12 : Retranscription MUCOKIDS - Groupe Majeurs -
16/11/2019

Menée du groupe : Anne Jacob
Participant.e.s : 7 personnes, dont 6 participantes (GKA, GKB, GKC, GKD, GKE GKF)
Groupe en visio

Statut participant.e.s : Enfants majeurs, dont une avec mere greffée pulmonaire

Elément sous droit, diffusion non autorisée

526



Elément sous droit, diffusion non autorisée

527



Elément sous droit, diffusion non autorisée

528



Elément sous droit, diffusion non autorisée

529



Elément sous droit, diffusion non autorisée

530



Elément sous droit, diffusion non autorisée

531



Elément sous droit, diffusion non autorisée

532



Elément sous droit, diffusion non autorisée

533



Elément sous droit, diffusion non autorisée

534



Elément sous droit, diffusion non autorisée

535



Elément sous droit, diffusion non autorisée

536



Elément sous droit, diffusion non autorisée

537



Elément sous droit, diffusion non autorisée

538



Elément sous droit, diffusion non autorisée

539



Elément sous droit, diffusion non autorisée

540



Elément sous droit, diffusion non autorisée

541



Elément sous droit, diffusion non autorisée

542



Elément sous droit, diffusion non autorisée

543



Elément sous droit, diffusion non autorisée

544



Elément sous droit, diffusion non autorisée

545



Elément sous droit, diffusion non autorisée

546



Elément sous droit, diffusion non autorisée

547



Elément sous droit, diffusion non autorisée

548



Elément sous droit, diffusion non autorisée

549



Elément sous droit, diffusion non autorisée

550



Elément sous droit, diffusion non autorisée

551



Elément sous droit, diffusion non autorisée

552



Elément sous droit, diffusion non autorisée

553



Elément sous droit, diffusion non autorisée

554



Elément sous droit, diffusion non autorisée

555



Elément sous droit, diffusion non autorisée

556



Elément sous droit, diffusion non autorisée

557



Elément sous droit, diffusion non autorisée

558



Elément sous droit, diffusion non autorisée

559



Elément sous droit, diffusion non autorisée

560



Elément sous droit, diffusion non autorisée

561



Elément sous droit, diffusion non autorisée

562



Elément sous droit, diffusion non autorisée

563



Elément sous droit, diffusion non autorisée

564



Elément sous droit, diffusion non autorisée

565



Annexe 13 : Retranscription MUCOKIDS - Entretien EK1 -
20/10/2021

Menée de I’'entretien : Anne JACOB
Entretien en visio

Statut patient.e. s : Enfant mineure (adolescente) de patient non greffé

Elément sous droit, diffusion non autorisée

566



Elément sous droit, diffusion non autorisée

567



Elément sous droit, diffusion non autorisée

568



Elément sous droit, diffusion non autorisée

569



Elément sous droit, diffusion non autorisée

570



Elément sous droit, diffusion non autorisée

571



Elément sous droit, diffusion non autorisée

572



Elément sous droit, diffusion non autorisée

573



Elément sous droit, diffusion non autorisée

574



Elément sous droit, diffusion non autorisée

575



Elément sous droit, diffusion non autorisée

576



Elément sous droit, diffusion non autorisée

577



Elément sous droit, diffusion non autorisée

578



Annexe 14 : Retranscription MUCOKIDS — Entretien de fratrie GK1
et FK2 — 25/03/2021

Menée de I'entretien : Anne JACOB
Entretien a domicile
Statut patient.e.s : Fratrie de deux enfants mineurs (pré-adolescents) de patiente non

greffée

Elément sous droit, diffusion non autorisée

579



Elément sous droit, diffusion non autorisée

580



Elément sous droit, diffusion non autorisée

581



Elément sous droit, diffusion non autorisée

582



Elément sous droit, diffusion non autorisée

583



Elément sous droit, diffusion non autorisée

584



Elément sous droit, diffusion non autorisée

585



Elément sous droit, diffusion non autorisée

586



Elément sous droit, diffusion non autorisée

587



Elément sous droit, diffusion non autorisée

588



Elément sous droit, diffusion non autorisée

589



Elément sous droit, diffusion non autorisée

590



Elément sous droit, diffusion non autorisée

591



Elément sous droit, diffusion non autorisée

592



Elément sous droit, diffusion non autorisée

593



Elément sous droit, diffusion non autorisée

594



Elément sous droit, diffusion non autorisée

595



Elément sous droit, diffusion non autorisée

596



Elément sous droit, diffusion non autorisée

597



Elément sous droit, diffusion non autorisée

598



Elément sous droit, diffusion non autorisée

599



Elément sous droit, diffusion non autorisée

600



Elément sous droit, diffusion non autorisée

601



Annexe 15 : Retranscription MUCOKIDS - Entretien EK3 -
29/05/2021

Menée de I’entretien : Anne JACOB

Statut patient.e. s : Enfant mineure de patiente greffée pulmonaire

Elément sous droit, diffusion non autorisée

602



Elément sous droit, diffusion non autorisée

603



Elément sous droit, diffusion non autorisée

604



Elément sous droit, diffusion non autorisée

605



Elément sous droit, diffusion non autorisée

606



Elément sous droit, diffusion non autorisée

607



Elément sous droit, diffusion non autorisée

608



Elément sous droit, diffusion non autorisée

609



Elément sous droit, diffusion non autorisée

610



Elément sous droit, diffusion non autorisée

611



Elément sous droit, diffusion non autorisée

612



Elément sous droit, diffusion non autorisée

613



Elément sous droit, diffusion non autorisée

614



Elément sous droit, diffusion non autorisée

615



Annexe 16 : Retranscription MUCOKIDS - Entretien EK4 -
18/02/2022

Menée de I’'entretien : Anne JACOB
Entretien a domicile

Statut patient.e.s : Enfant mineur de patiente non greffée

Elément sous droit, diffusion non autorisée

616



Elément sous droit, diffusion non autorisée

617



Elément sous droit, diffusion non autorisée

618



Elément sous droit, diffusion non autorisée

619



Elément sous droit, diffusion non autorisée

620



Elément sous droit, diffusion non autorisée

621



Elément sous droit, diffusion non autorisée

622



Elément sous droit, diffusion non autorisée

623



Elément sous droit, diffusion non autorisée

624



Elément sous droit, diffusion non autorisée

625



Liste des contenus protégés

Eléments retirés de la version compléte de la thése faute d’en détenir les droits

Titre du document N° (si numéroté) Page(s) dans
la thése
Retranscription MUCOPAR - Groupe 3 Annexe 8 375
Retranscription MUCOPAR - Groupe 7 Annexe 9 441
Retranscription MUCOPAR - Entretien E1 Annexe 10 485
Retranscription MUCOPAR - Entretien E2 Annexe 11 504
Retranscription MUCOKIDS — Groupe majeurs Annexe 12 526
Retranscription MUCOKIDS - Entretien EK1 Annexe 13 566
Retranscription MUCOKIDS - Entretien de fratrie GK1 et FK2 Annexe 14 579
Retranscription MUCOKIDS - Entretien EK3 Annexe 15 602
Retranscription MUCOKIDS - Entretien EK4 Annexe 16 616
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