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Résumé

La recherche en génétique est en pleine effervescence, créant ainsi plus
d’information sur la susceptibilité génétique a certaines maladies et sur la préventions et les
traitements potentiels. Nombre de ces informations sont considérées exploratoires et donc
sans utilité clinique. Les directives officielles, qui pronent une divulgation des résultats
globaux, tendent également de plus en plus vers la communication des résultats individuels
quand ils sont disponibles et applicables. On parle méme « d’impératif éthique » de la part
du chercheur a retourner les résultats de recherche aux participants. La tache, cependant, ne
s’avere pas si simple et ce devoir moral émergent suscite de nombreuses questions, dont la
responsabilité de retourner l'information, le moment, le contenu de 1’information, le respect
du droit du participant de ne pas savoir.

Par cette étude, I’opinion et les attentes des participants a la recherche sont
investiguées. Il s’agit plus précisément de documenter de fagon empirique les attentes des
parents d’enfants autistes qui ont fait participer leur enfant & une étude génétique sur
I’autisme. Il est essentiel et important d’explorer leurs besoins et leurs attentes concernant
la facon dont ils aimeraient qu’on les informe sur les résultats de 1'étude et plus
spécifiquement sur les résultats qui les concernent.

Le but de cette ¢tude est de proposer une réflexion éthique sur le retour
d’information aux participants a la recherche. Est-ce une responsabilité éthique? Un droit?
La divulgation des résultats généraux ou individuels de recherche aux participants constitue
un véritable défi résultant des grandes attentes entourant la recherche en génétique et de la

situation de vulnérabilité dans laquelle se retrouvent les participants a la recherche.

Mots-clés : résultat de recherche, divulgation, participant a la recherche, éthique de la

recherche, génétique
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Abstract

Genetics studies are becoming increasingly prevalent leading to a growing body of
information on disease susceptibility with the potential to improve health care. Many of
these results are considered exploratory with no clinical utility. Official guidelines in ethics,
advocating a disclosure of global results, also tend increasingly towards the communication
of individual results when available and applicable if the research participant choose so. An
"ethical imperative" to return research results is increasingly acknowledged in research
ethics guidelines. This emerging moral duty raises many questions including the issue of
whether and how research participants might receive their individual results.

In this study, we explore the perspectives of parents of an autistic child participating
in genetic research. It is essential and important to explore their needs and expectations
about how they would like to be delivered research results.

The purpose of this study is to propose an ethical reflexion on providing individual
genetic research results to participants: is there a duty ? a right ?

Providing individual genetic research results to participants is a key challenge. We
expect to find major challenges in matters of return of result given both the high
expectations surrounding genetic research and the vulnerable state of some

patients/research participants.

Keywords : research results, disclosure, research participants, research ethics, genetics
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Introduction

La recherche en génétique est en pleine effervescence, créant ainsi plus
d’information sur la susceptibilité génétique a certaines maladies et sur la prévention et les
traitements potentiels. Nombre de ces informations sont considérées exploratoires, et donc,
sans utilité clinique. Pourtant, de plus en plus de lignes directrices internationales stipulent
que tout participant a la recherche devrait étre informé des résultats généraux ou individuels
le concernant s’il le souhaite. Les chercheurs sont alors confrontés au dilemme de
communiquer cette information aux participants a la recherche. Mais que souhaitent les
participants a la recherche? Quels sont leurs attentes, leurs préoccupations, leurs besoins?
On dispose de trés peu de données concernant les participants a la recherche, et encore

moins en ce qui a trait aux maladies du cerveau.

Dans la problématique générale du retour d’information, il est souvent question de
la perspective des chercheurs (Fernandez, Kodish, Shurin, & Weijer, 2003) et des comités
d’éthique de la recherche (MacNeil & Fernandez, 2006, 2007). La protection du participant
et le respect qui lui est di sont souvent invoqués. On présume de la perception de la
recherche qu’a le participant, de ses besoins, de ses attentes, des torts potentiels que la
recherche lui causerait. Mais une voix manque tres souvent a la compréhension globale des
enjeux : celle du participant a la recherche qui est pourtant le plus concerné (Ravitsky &
Wilfond, 2006a; Rothstein, 2006b; Shalowitz & Miller, 2005). Que pensent les
participants a la recherche en ce qui concerne le retour d’information? Quels sont
leurs attentes, leurs besoins et leurs préoccupations?

En raison de la situation de vulnérabilité dans laquelle peut se trouver le participant
a la recherche, il est important de comprendre et d’intégrer ses attentes, ses besoins et ses

préoccupations dans les réflexions éthiques encadrant le déroulement des recherches.



\

Ce présent mémoire vise a proposer une réflexion éthique sur le retour
d’information aux participants : est-ce un droit pour les participants a la recherche que
d’obtenir une information qui a été produite en partie grace a eux ? Est-ce par extension une
responsabilité des chercheurs de la leur transmettre de maniére accessible ? L’examen de
ces questions s’articule autour de deux objectifs : un objectif empirique et un objectif
théorique. Dans une perspective empirique, nous allons examiner les attentes,
préoccupations et besoins des participants a la recherche dans le cadre d’une étude
génétique sur 1’autisme. Notre projet constitue le volet éthique d’une étude sur les
prédispositions génétiques a I’autisme dirigée par le docteur Guy Rouleau du Centre de
recherche du CHU Ste-Justine. D’autre part, au niveau théorique, nous nous penchons sur
les concepts de droit et de responsabilité et plus particuliérement sur les responsabilités
morales émergentes a ’interface de la recherche et de la clinique, espace ou se situent de

nombreuses recherches en génétique aujourd’hui.

La premiere partie de ce mémoire (Chapitre 1) présente une recension de la
littérature sur le retour d’information (1.1). Ce chapitre décrit également la problématique,
les questions et les objectifs de la recherche (1.2) ainsi que la pertinence de ce projet (1.3).

La seconde partie de ce mémoire (Chapitre 2) porte sur la méthodologie de
recherche. Elle présente, dans un premier temps, ce qu’est 1’éthique empirique (2.1), puis
décrit, dans un second temps, le cadre analytique et conceptuel (2.2) avant de se pencher
sur la méthodologie d’enquéte sur les préférences et préoccupations des parents d’enfant
autiste (2.3). Enfin, les limites de la méthodologie employée seront discutées (2.4) a la fin
de cette partie.

La troisiéme partie du mémoire (Chapitre 3) fait état des résultats de la recherche
sous forme d’un article scientifique soumis a I'European Journal of Human Genetics et
intitulé "Opinions and intentions of parents of an autistic child towards genetic research
results: Two typical profiles".

Enfin, la quatrieme et dernic¢re partie de ce mémoire (Chapitre 4) consiste en la

discussion générale des résultats. La premicre partie de ce chapitre consiste en un rappel



des résultats de 1'enquéte par questionnaire postal aupres des parents d'enfants autistes (4.1),
la seconde partie discute de lI'implication de ces résultats en regard des responsabilités des
chercheurs (4.2), et enfin, la troisiéme partie questionne l'existence d'un droit des
participants au retour des résultats de recherche (4.3).

En conclusion, il ressort que les participants a notre recherche souhaitent fortement
recevoir les résultats d'une étude a laquelle leur enfant a participé. Ils ont des préférences
bien marquées quant a un tel retour des résultats, et celles-ci ne différent pas en fonction du
type de résultat: général, individuel favorable ou défavorable. Leurs attentes semblent
d'ailleurs réalistes vis-a-vis de la portée d'un tel résultat. Ils n'envisagent pas d'action
spécifique suite a la réception des résultats mais valorisent grandement le fait de savoir.
Deux groupes de répondants ressortent de notre analyse, ceux qui veulent « savoir pour

savoir » et ceux qui veulent « savoir afin de planifier leur avenir ».



Chapitre 1 — Le contexte théorique

Ce premier chapitre a pour objectif de présenter la recension des écrits autour du
théme de la communication des résultats de recherche aux participants a la recherche dans
le contexte biomédical. Cette revue de littérature servira d’ancrage a la problématique
étudiée. Nous nous pencherons, par la suite, sur la question et les objectifs de recherche.

Enfin, la pertinence de ce projet de recherche sera discutée.

1.1. La recension de la littérature

Une recherche bibliographique a ¢ét¢ menée en utilisant la plateforme OvidSP
disponible via la bibliothéque de santé de 1'Université de Montréal. Cette plateforme permet
d'interroger plus d'une vingtaine de bases de données par le biais d'une interface de
recherche commune. Nous avons ainsi interrogé les bases de données MEDLINE et
PubMed (de 1948 a janvier 2011), et Embase (de 1980 a janvier 2011). Une recherche
avanceée en utilisant les mot-clés « résultat recherche », « divulgation ou communication » a
mené a 588 articles (7167 articles pour « research result », 510 934 pour « disclosure OR
communication » et 588 pour la combinaison des « resarch result » AND « disclosure OR
communication »). Sur ces 588 abstracts, 182 ont été retenus, car ces articles traitaient de

communication de résultats de recherche génétique.

1.1.1. Mise en contexte

Dans cette mise en contexte, il sera principalement question d’expliciter les termes

qui vont étre utilisés tout au long de ce mémoire. Nous verrons que les définitions elles-



mémes sont souvent au coeur du débat, quand elles ne deviennent pas son moteur. D’ou
I’importance de préciser ce que 1’on entend par les termes que 1’on utilise particuliérement

lorsque ceux-ci sont controversés ou portent a confusion.

En premier lieu, il convient de définir ce qu’on entend par « recherche » puisque ce
mémoire traitera d’enjeux éthiques propres a la recherche. La recherche étant un terme tres
large, désignant la « démarche visant le développement des connaissances au moyen d’une
étude structurée ou d’une investigation systématique » (Conseil de recherches en sciences
humaines du Canada, Conseil de recherches en sciences naturelles et en génie du Canada,
& Instituts de recherche en santé du Canada, 2010, p. 219), il est a propos de circonscrire
notre étude a la recherche biomédicale et plus spécifiquement a la recherche en génétique
humaine. C’est en effet dans ce contexte précis que s’inscrivent les réflexions de ce
mémoire de maitrise. Toujours selon I’Enoncé de politique des trois conseils (EPTC2) de

2010, texte de référence au Canada en éthique de la recherche :

« La recherche en génétique humaine concerne 1’étude des facteurs génétiques
responsables des traits humains et de I’interaction qu’ont ces facteurs entre eux et
avec D’environnement qui les affecte. La recherche dans ce domaine englobe
I’identification des geénes constituant le génome humain et la détermination de leurs
fonctions, la caractérisation des états normaux et pathologiques tant chez les
personnes et les membres de leur famille biologique que dans les familles, les
communautés et les groupes, ainsi que les études portant sur les thérapies
géniques. » (2010, p. 205)

De plus, un aspect important a souligner dans la définition méme du terme
« recherche » est la distinction entre les activités de recherche et les activités cliniques.
Si, dans le premier cas, on vise 1’accroissement des connaissances scientifiques, les
activités cliniques, quant a elles, visent un bien-étre individuel. Cette distinction entre la
recherche et les soins cliniques se retrouve d’ailleurs des le rapport Belmont en 1979, texte
fondamental et de référence en éthique de la recherche (National Commission for the
Protection of Human Subjects of Biomedical and Behavioral Research, 1979).

Cette distinction faite, il est aussi important, afin de bien saisir la problématique du



retour d’information en éthique de la recherche, de distinguer les différents types de
recherches biomédicales : la recherche clinique, la recherche translationnelle et la

recherche fondamentale (Tablecau 1).

Tableau 1. Les différents types de recherche biomédicale

Type de

Définition
recherche

Recherche sur I’étre humain qu’il soit en bonne santé ou malade, dans
tous les domaines qui concernent sa santé. La recherche clinique utilise les
outils statistiques et épidémiologiques. Les essais cliniques sont un
Recherche - .
exemple de recherche clinique et sont « Tout projet de recherche avec des

clinique participants visant a évaluer les effets qu’ont sur la santé certains produits
ou certaines interventions relatives a la santé » (Conseil de recherches en
sciences humaines du Canada, et al., 2010, p. 215).
Recherche qui vise a assurer le continuum soins recherche et I’application
Recherche . . . . o
. la plus rapide possible des découvertes les plus récentes au bénéfice des
translationnelle :
patients.
(ou recherche biologique cognitive) Recherche orientée vers les domaines
Recherche fondamentaux d’une discipline. On 1’oppose souvent a la recherche

fondamentale appliquée, car elle vise au développement des connaissances
scientifiques et n’a pas de lien direct avec une application.

Ce tableau est inspiré¢ de celui proposé par Knoppers et collaborateurs (2006, p.
1172). Eux aussi soulignent 1’importance de bien comprendre les enjeux propres aux
différents types de recherche biomédicale. Ils sont d’avis que la recherche fondamentale
devrait étre considérée comme distincte de la recherche clinique et translationnelle en
raison des résultats susceptibles d’€tre produits. Les recherches translationnelles et
cliniques ayant, de par leur nature méme, une visée d'application clinique, sont susceptibles
de génerer des résultats ayant une utilité clinique pour les participants, contrairement aux
recherches fondamentales qui sont plus susceptibles de générer des informations
exploratoires et sans utilité clinique.

Pour illustrer les trois catégories présentées au tableau 1 par des exemples concrets,
nous pouvons utiliser 1’étude en génétique sur ’autisme du Dr Guy Rouleau sur laquelle

porte notre analyse éthique. Nous allons en effet investiguer, dans le volet empirique de ce



mémoire, 1’opinion des parents d’enfants autistes ayant participé a une étude génétique sur
I’autisme au Québec. Cette ¢tude en génétique sur 1’autisme dont il est question est
multicentrique et se déroule partout au Québec avec un point d’ancrage des chercheurs a
Montréal. Cette étude de grande envergure est une recherche fondamentale. En effet, les
chercheurs essaient d’identifier les mutations génétiques qui pourraient étre responsables de
I’autisme. Une deuxiéme étape serait d’éclaircir la relation entre la mutation trouvée et
’autisme. A long terme, les découvertes qui résulteront de cette recherche fondamentale
pourront servir de bases a des recherches translationnelles, pour étre, par la suite,
transférées dans la pratique clinique. C’est d’ailleurs ce qui est mentionné dans un article de
vulgarisation scientifique décrivant I'étude de I'équipe du Dr Guy Rouleau : « A terme, les
scientifiques espeérent trouver de 10 a 20 geénes clés impliqués dans 1’autisme. Il leur sera
alors possible d’agir sur les mécanismes codés par ces génes pour développer des méthodes
de diagnostic et de traitement » (Burgard, 2009, p. 19). « Les chercheurs esperent ouvrir la
voie a des traitements mieux adaptés, plus ciblés » (p. 18), « il sera alors possible de mieux

diagnostiquer la maladie et d’intervenir plus tot chez I’enfant » (p. 19).

Apres avoir spécifié ce que I’on entend par « recherche » et particulierement par
«recherche en génétique humaine » ainsi que les différents types de recherche dans le
domaine biomédical, il convient de préciser les notions d’« information » et de « résultat
de recherche ». La discussion autour de ces termes nous meéne au coeur de la
problématique de ce mémoire qui traite du retour d’information aux participants a la
recherche.

On entend, par «information », les résultats de recherche qui ont une valeur
informative. Pour des études testant des hypothéses (hypothesis testing), les réponses aux
hypothéeses seront, dans la nomenclature propre a ce mémoire, les résultats de recherche.
Par contre, pour des études exploratoires, générant des hypothéses et non les vérifiant
(hypothesis generating), il est plus difficile de définir ce que I’on entend par résultat de

recherche. Dans le cadre de telles études générant des hypothéses, un résultat de recherche



pourrait &tre la question qui aura été précisée, voire I’hypothése qui aura été générée suite a
I'étude. Les conclusions de telles études peuvent étre les questions initiales a vérifier dans
d’autres études par la suite. On voit donc ici que selon le type de recherche, il n’est pas
évident d’englober ce qu’on entend par résultat de recherche. Peut-étre qu’un terme tel que
« conclusions de la recherche » serait moins connoté et représenterait plus la diversité
possible de types de résultats générés.

Ce mémoire ne traite pas des découvertes fortuites (incidental or unexpected findings)
et de la communication de ce type d’information. Une littérature foisonnante (Cho, 2008;
Lawrenz & Sobotka, 2008; F. G. Miller, Mello, & Joffe, 2008; Wolf et al., 2008) traite de
cette problématique, et méme si certains enjeux ¢éthiques sont similaires entre les
découvertes fortuites et les résultats de recherche, nous limitons notre étude aux résulats de
recherche. L’utilisation que nous ferons du terme « résultat de recherche » dans ce mémoire
n’englobera donc pas les découvertes fortuites.

Il n’existe pas de consensus sur ce que les auteurs traitant du retour de résultats de
recherche entendent exactement par le terme « résultat ». On trouve, dans de nombreux
articles scientifiques et protocoles de recherche, la classification suivante : les « résultats
généraux » (aggregate results) et les « résultats individuels » (individual results). Dans le
domaine de la génétique, cette classification s’accompagne de mises en garde, car des
résultats généraux peuvent aussi avoir des implications individuelles et non uniquement des
implications concernant le groupe participant a 1’étude (F. Miller, Christensen, Giacomini,
& Robert, 2008). Tout en étant conscient des divers impacts que peut avoir un résultat de
recherche, qu’il soit individuel ou général, il demeure qu’il est relativement aisé de savoir si
un résultat est individuel (il décrit le résultat d’une personne donnée) ou général (il ne vise
personne en particulier, mais le groupe étudi¢). Pour cette raison, et parce qu’il est plus
subjectif d’essayer de quantifier I’impact d’une information, nous garderons la terminologie
«résultats généraux » et «résultats individuels » dans ce mémoire malgré les limites
précédemment soulevées. Par ailleurs, dans notre étude, nous avons aussi fait le choix

d’utiliser les expressions «résultat individuel favorable » et «résultat individuel



défavorable » plutot que « résultat positif » et « résultat négatif ». Ce choix découle des
résultats du pré-test a notre questionnaire réalisé auprés d'associations de parents d'enfants
autistes. Ces parents nous signalaient une confusion due a I'utilisation des termes « résultat
positif » et « résultat négatif ». Nombre d'entre eux interprétaient un « résultat positif »
comme un résultat favorable, a savoir indiquant qu’aucune mutation génétique n’a été
identifiée et le contraire pour un résultat négatif. Suite a ces observation, nous avons fait le
choix d'utiliser le terme «résultat individuel favorable » pour un résultat indiquant
qu’aucune mutation génétique n’a été identifiée chez I’enfant du répondant. Inversement,
un « résultat individuel défavorable » est un résultat indiquant qu’une mutation génétique a
¢été identifiée chez I’enfant du répondant. Le tableau 2 représente la nomenclature utilisée
dans ce mémoire de maitrise. Nous sommes conscients que la terminologie utilisée a des
limites car identifier une mutation pourrait simplement confirmer ce qui est déja connu
(par exemple une tendance familiale a 1'autisme). Dans un tel contexte le résultat ne serait
ni favorable ni défavorable. Mais nous voulions utiliser un vocabulaire en accord avec les
compréhensions des familles, et ces derniéres voyaient l'identification d'une mutation
comme un résultat défavorable en raison des inqui€tudes au sujet de la transmisison

potentielle chez la descendance.
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Tableau 2. Nomenclature utilisée dans le projet de maitrise pour classifier les types de

résultats de recherche biomédicale

Type de
résultat

Définition

Résultats
généraux

Résultats globaux sur les conclusions scientifiques de 1’étude
réalisée sur I’ensemble de ses participants. Ces résultats sont destinés
a I’ensemble des participants, de maniére anonyme sans que les
participants puissent étre identifiés.

Résultat
individuel
favorable

Résultat spécifique a la condition génétique de chaque participant. Il
s’agit d’un résultat biologique ou génétique le concernant et pouvant
avoir des implications significatives pour sa santé. Par résultat
favorable, nous entendons un résultat indiquant qu’aucune mutation
génétique n’a été identifiée chez 1’enfant dans le cadre de la
recherche sur les Troubles Envahissants du Développement.

Résultat
individual
défavorable

Résultat spécifique a la condition génétique de chaque participant. Il
s’agit d’un résultat biologique ou génétique le concernant et pouvant
avoir des implications significatives pour sa santé. Par résultat
défavorable, nous entendons un résultat indiquant qu’une mutation
génétique a ¢été identifiée chez I’enfant dans le cadre de la recherche
sur les Troubles Envahissants du Développement.

Enfin, le contenu de 1’« information » véhiculée sera discuté dans ce mémoire. En

effet, son contenu souléve de nombreuses questions : quand peut-on parler d’information a

retourner? Est-ce que cette information doit étre cruciale, toucher la santé ou le bien-€tre,

ou dépeindre les conclusions de 1’é¢tude formellement?

1.1.2. Le retour d’information selon le type de recherche

S’il apparait primordial de bien catégoriser les différents types de recherche

biomédicale (Tableau 1) pour notre propos, c’est que la problématique du retour

d’information souléve des enjeux différents selon ces types de recherche. En effet, les

lignes directrices encadrant la recherche avec les étres humains se penchent avec attention,

pour la majorit¢ d’entre elles, sur les essais cliniques, tel que le montre I’article de

Knoppers et collaborateurs (2006) faisant I’état des lieux des lignes directrices et des
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recommandations éthiques sur le retour d’information dans le contexte clinique. Cette
méme tendance se retrouve non seulement dans les lignes directrices éthiques, mais aussi
dans les articles scientifiques, qui se concentrent pour la plupart, sur les essais cliniques
(Dorsey et al., 2008; Fernandez, Kodish, & Weijer, 2003; Johnson, Barrett-Lee, & Ellis,
2008; Knoppers, et al., 2006; Markman, 2006; Partridge, Burstein, Gelman, Marcom, &
Winer, 2003; Partridge & Winer, 2002; Shalowitz & Miller, 2005).

Un consensus se dégage de toutes ces recommandations; ce consensus est
particulierement bien articulé dans le rapport du réseau de médecine génétique appliquée

(RMGA, 2000) :

« Lorsque les résultats sont scientifiquement validés, qu’ils ont des implications
significatives pour la santé du participant et que la prévention ou un traitement est
disponible, ces résultats doivent étre communiqués au participant par I’entremise de
son médecin traitant & moins que le participant ait indiqué ne pas vouloir recevoir
de résultats. » (p. 12)

Les trois critéres : validité scientifique (données valides et confirmées), intérét
clinique (implication en santé significative) et bénéfices pour le participant (interventions
thérapeutiques ou préventives prouvées et disponibles) font I’'unanimité en éthique de la
recherche pour penser le retour d’information (Bookman et al., 2006; Knoppers, et al.,
2006; F. Miller, R. Christensen, et al., 2008). Ces critéres ont ¢t€¢ pensés pour encadrer le
retour d’information pour les recherches cliniques et se basent sur des notions de respect
des personnes, bienfaisance, réciprocité et justice. Cependant, ils ne facilitent pas une
réflexion plus large pour des recherches de type fondamentale et translationnelle qui ne
vérifieraient pas les criteres proposés, car, par leur nature méme, ces recherches ne peuvent
valider ces conditions. C’est ici que 1’on peut revenir a la distinction faite par Knoppers et
collaborateurs (2006), évoquée précédemment, entre la recherche fondamentale et
translationnelle d'une part, et la recherche clinique de I’autre, cette derniére étant plus
susceptible de produire des informations d’utilité clinique selon les auteurs. Cette fagon de

voir s’inscrit tout a fait dans le paradigme actuel du retour d’information. Mais, selon nous,
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penser le retour d’information pour les recherches fondamentales et translationnelles
également permet de sortir du paradigme actuel se concentrant uniquement sur les
informations d’utilité¢ clinique. D’ailleurs, méme pour les recherches cliniques, les trois
critéres proposés plus haut rencontrent des défis et de nombreuses questions restent encore
en suspens (Shalowitz & Miller, 2008b) : les chercheurs doivent-ils offrir de facon
proactive les résultats aux participants ou répondre aux demandes? Quel résultat devrait

étre retourné? A quelle étape de la recherche les résultats devraient étre offerts? Par qui?

Enfin, les politiques de divulgation se basent exclusivement sur la protection des
participants et ne permettent une divulgation qu’en cas d’utilité¢ clinique (Ravitsky &
Wilfond, 2006a). Pourtant, certaines informations peuvent é&tre personnellement
importantes ou avoir une signification particuliere et personnelle pour le participant sans
avoir nécessairement d’utilité clinique (Shalowitz & Miller, 2005). On pourrait imaginer,
par exemple, pour cette étude génétique sur I’autisme, que les résultats seraient un ciblage
d’une mutation génétique responsable de I’autisme. Cette découverte fondamentale
permettrait aux chercheurs de mieux comprendre les mécanismes moléculaires qui entrent
en jeu dans 1’autisme, mais elle n’apporterait rien de nouveau aux participants au point de
vue de leur santé notamment (c’est-a-dire aucun traitement ou moyen préventifs). A titre
informatif, par contre, les participants pourraient, en apprenant cette découverte, constater
que la recherche sur I’autisme avance. Ils pourraient, de plus, étre au courant des
mécanismes génétiques découverts. Cette information, sans utilité clinique apparente,
pourrait donc avoir une importance personnelle pour le participant : I’importance du simple
fait de savoir. L utilité¢ d’un résultat pourrait ainsi ne pas uniquement se limiter au potentiel
clinique de ce résultat.

L’encadrement actuel du retour d’information, comme nous 1’avons vu, n’aide pas a le
penser dans un contexte plus large ou les informations n’auraient pas une utilité clinique,
comme c’est souvent le cas pour des informations provenant de recherches fondamentales

et translationnelles. Dans le contexte actuel ou les études en génétique et en génomique
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sont en pleine effervescence, c’est pourtant ce type d’information, de nature exploratoire et
sans utilité¢ clinique, qui explose en nombre (Ravitsky & Wilfond, 2006a; Renegar et al.,

2006). Comment penser le retour d’information dans un tel contexte?

1.1.3. Le retour d’information de nature exploratoire et sans utilité
clinique

Comme il I’a été dit précédemment, la littérature concernant le retour et la
communication d’une information génétique se concentre principalement sur le contexte
clinique et particulicrement les essais cliniques. C’est le cas des travaux de 1’équipe de
Fernandez (Fernandez et al., 2009; Fernandez, Kodish, Shurin, et al., 2003; Fernandez et
al., 2006), de I’Université¢ de Dalhousie, dont le corpus d’articles concernant le retour
d’information est trés important, mais qui traite principalement des enjeux cliniques en
oncologie. Dans le contexte de recherche clinique, les informations générées peuvent étre
cruciales pour un participant, qui ne pourra peut-&tre pas les obtenir dans un contexte de
soins. Si on prend I’exemple d’un essai clinique en pharmacogénomique, le participant, en
dehors de cette recherche, ne pourrait sans doute pas obtenir des informations sur sa
réaction spécifique a un médicament testé. Et si cette information a un impact majeur sur sa
santé, il apparait important de la lui communiquer.

De plus, le débat sur la question de communiquer des résultats de recherche étant
récent, il est logique qu’il ait commencé par le domaine des essais cliniques, contexte qui
nécessitait une réflexion sur les conduites a tenir. Par contre, il reste nécessaire et
important, dans le contexte actuel d’explosion du nombre de recherches fondamentales et
translationnelles en génétique et génomique de réfléchir a la communication des résultats
de recherche. La littérature sur ce dernier point — le retour d’information de nature
exploratoire, sans utilité clinique — est tres éparse.

On peut toutefois décrire deux grandes tendances vis-a-vis d’un tel retour : ['une

centrée sur la recherche ("research-focused approach’) et ’autre centrée sur 1’autonomie
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du participant ("autonomy-focused approach"). Selon la premiére tendance, on dénote une
certaine réticence au retour des résultats de recherche car le but premier de la recherche
n’est pas de fournir aux individus des informations sur eux-mémes, mais plutot de produire
des connaissances généralisables (Ravitsky & Wilfond, 2006a). La seconde tendance
soutient que les résultats devraient étre offerts parce que les participants ont le droit
d’accéder a des informations qui les concernent (Ravitsky & Wilfond, 2006a). Il est
important toutefois de ne pas voir ces approches comme deux catégories opposant
diamétralement la recherche d’une part et I’éthique et le droit de I’autre. Ces deux
orientations aident a visualiser la problématique et doivent étre appréhendées en tant
qu’idéaux types. La vision actuelle en éthique, pour des études engendrant des résultats
exploratoires et sans utilité clinique, est plus dans la lignée de 1’autonomie du participant au
niveau des directives éthiques internationales, mais dans la pratique elle semble plus
adhérer a la premicre tendance. Il est courant, en effet, de voir dans les protocoles de
recherche qu’aucun résultat ne sera communiqué. Ce fut d’ailleurs le cas pour 1’étude sur
I’autisme sur laquelle nous greffons notre analyse éthique : les participants lors de 1’étape
de consentement savaient qu’ils n’auraient acces a aucun résultat. Dans les lignes
directrices éthiques actuelles encadrant les recherches avec les étres humains, on peut voir
apparaitre, cependant, un devoir émergent de retourner les résultats aux participants, si ces
derniers les souhaitent. L'article 13.2 de I’Enoncé de politique des trois Conseils : Ethique

de la recherche avec des étres humains (EPTC 2) (2010) illustre bien cette tendance :

« Les chercheurs qui font de la recherche en génétique doivent:

a) élaborer dans leur proposition de recherche un plan de gestion de l'information
qui est susceptible d'émerger de leur recherche en génétique

b) présenter ce plan au comité d'éthique de la recherche (CER)

c¢) informer les participants éventuels du plande gestion de l'information qui sera
obtenue dans le cadre du projet de recherche

(Conseil de recherches en sciences humaines du Canada, et al., 2010, p. 206) »

On parle méme, dans la littérature, d’un « impératif éthique » (Fernandez, Kodish,

& Weijer, 2003). Ces recommandations, bien que véhiculant I’idée d’un impératif éthique
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de retourner I’information, restent néanmoins floues quant aux réalisations pratiques d’un
tel devoir : quel type d’information retourner ? Par qui ? Quand ? Comment ? Qui
prendrait en charge les coiits (Fernandez, Kodish, Shurin, et al., 2003; Fernandez,
Kodish, & Weijer, 2003; Knoppers, et al., 2006; Shalowitz & Miller, 2008a) ?

L ’Enoncé de politique des trois Conseils : Ethique de la recherche avec des étres
humains (EPTC 2) (2010) apporte des éclairages a cette question, notamment a l'article
13.3, mais de nombreux questionnements pratiques tels que ceux précédemment

mentionnés demeurent :

« Si les chercheurs envisagent de communiquer les résultats issus de leurs travaux a
des individus, ils doivent donner aux participants la possibilité:

a) de faire un choix éclairé sur l'opportunité de prendre connaissance de
renseignements qui les concernent directement

b) d'exprimer leurs préférences en ce qui a trait a la divulgation de cette information
aux membres de leur famille biologique ou a d'autres personnes avec lesquelles ils
ont des liens, qu'il s'agisse de liens avec la famille, la communauté ou a un groupe
donné. (Conseil de recherches en sciences humaines du Canada, et al., 2010, p.
207) »

Ce flou laisse les chercheurs perplexes quant a la mise en place ou non d’un retour.
Bien que conscients de ce devoir émergent, ils ne savent pas comment 1’appliquer. Ils y
voient d’ailleurs certaines limites.

Ceci nous amene a discuter des principaux arguments avancés en défaveur du retour

d’information.

1.1.4. Les arguments en défaveur du retour d’information

L’argument qui revient le plus souvent dans ce débat concerne les torts potentiels de
la communication d’un résultat de recherche aux participants. Un tel retour pourrait, en
effet, causer un stress démesuré en raison de [’aspect probabiliste de I’information
génétique, I’impact potentiel sur les relations familiales, les choix reproductifs et les

identités personnelles (Bookman, et al., 2006; Case, Andrews, Johnson, & Allard, 2005;
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Dixon-Woods, Jackson, Windridge, & Kenyon, 2006; Meltzer, 2006).

De plus, retourner de I’information impliquerait des ressources supplémentaires
telles que la mise en place et le maintien a jour d’une banque de données pour pouvoir
contacter les participants' (Fernandez, Skedgel, & Weijer, 2004), les coiits de la procédure
de divulgation, et de référer a des soins médicaux au besoin (Bookman, et al., 2006) tout en
considérant également les contraintes liées aux impératifs de la recherche (F. Miller, R.
Christensen, et al., 2008). Selon Affleck (2009), I’argument de 1’allocation des ressources
dans un contexte de ressources limitées est un obstacle majeur au retour d’information, et
un argument de poids en défaveur du retour. C’est d’ailleurs, pour Affleck, le seul

argument valable dans ce débat sur le retour des résultats de recherche aux participants.

Enfin, un autre argument qui revient souvent dans les débats sur le retour des résultats
de recherche est le fait qu’une telle pratique pourrait briser la distinction entre les soins
médicaux et la recherche, distinction que nous avons précisé en début de chapitre et qui est
inhérente a la définition méme du terme recherche. Ceux qui soutiennent cet argument
mettent de ’avant que la divulgation de résultats individuels pourrait rendre les pratiques
de recherche similaires aux services cliniques, et ce, aussi bien pour les participants (qui
s’identifieraient a des patients), que pour les chercheurs et autres cliniciens (F. Miller,
Giacomini, Ahern, Robert, & de Laat, 2008). Cette confusion des roles pourrait ainsi
encourager les méprises thérapeutiques ("therapeutic misconceptions") (Clayton & Ross,
2006) : le participant pourrait ne plus reconnaitre la différence entre les buts de recherche et
de soins cliniques, alors que le chercheur, de son coté, pourrait présenter sa recherche
comme nécessaire dans le meilleur intérét du participant. Ceci engendrerait des attentes

irréalistes de la part des participants couplées de services cliniques inadéquats (F. Miller,

" Au Québec, la mesure 9 du Plan d'action ministériel en éthique de la recherche et en intégrité
scientifique impose déja le maintien d'une liste de participants a un projet a moins que tout se fasse
dans l'anonymat (Ministére de la Santé et des Services Sociaux, 1998, p. 13).
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M. Giacomini, et al., 2008) ainsi qu’une confusion des rdles (chercheur-médecin,

participant-patient).

1.1.5. Les arguments en faveur du retour d’information

Selon certains auteurs, méme si le premier but de la recherche est la production de
connaissances généralisables, ce n’est pas une raison suffisante pour passer outre les
responsabilités des chercheurs envers les participants, une d’entre elles étant de les
informer des résultats émanant de la recherche (Shalowitz & Miller, 2005). D’autres
auteurs, dans le méme ordre d’idée, se réferent aux obligations des chercheurs. Selon eux,
une note dans le formulaire de consentement indiquant que les résultats ne seront pas
communiqués et qu'en l'acceptant le participant renoncerait a son droit de savoir n’est pas
une raison suffisante pour se délester de leurs obligations. Ces auteurs dénoncent les
possibles instrumentalisations du consentement pour bafouer ce qu'ils considérent comme
les droits des participants. Certains, en effet, évoquent un droit des participants a recevoir
les résultats de recherche, et ne pas le faire brimerait ainsi leurs droits individuels

(Fernandez & Weijer, 20006).

Certains auteurs se réferent aux principes éthiques du respect de la personne, de
réciprocité, de bienfaisance et de justice comme exigence au retour d’information. En
effet, le respect envers les participants a la recherche implique des responsabilités et des
obligations des chercheurs a retourner certains résultats (Shalowitz & Miller, 2005). Pas
forcément un droit a toutes les données acquises dans la recherche méme si ces données les
concernent (Clayton & Ross, 2006), mais des responsabilités de la part des chercheurs. De
plus, en reconnaissance de I’altruisme des participants, certains pensent qu’on devrait leur

retourner les résultats (Fernandez, Kodish, & Weijer, 2003).
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De plus, les chercheurs gagneraient en crédibilité et transparence a partager les
résultats. Cela susciterait peut-étre un plus grand enthousiasme dans la participation aux
recherches, facilitant ainsi le recrutement pour les études futures (Shalowitz & Miller,

2005).

Enfin, un dernier argument provient des études de cas ou les préférences des
participants a la recherche ont été investiguées. Il y a un désir indéniable des participants a
recevoir des résultats de recherche. Ce désir des participants ne définit pas forcément des
politiques a mettre en place, mais le respect des participants requiert de prendre en

considération, de manicre sérieuse leurs préférences (Shalowitz & Miller, 2008a).

1.1.6. Les modeles proposés

Le coeur du débat concernant le retour d’information aux participants a la recherche
semble se concentrer sur la communication des résultats individuels de recherche aux
participants. La plupart des opinions se rejoignent en effet sur I’importance, au nom du
respect du participant, de lui transmettre les résultats généraux de la recherche. Cette
premiere conclusion établie, il semble paradoxal que si peu d’articles ne traitent, de facon
concréte des moyens et modalités de communiquer ces résultats généraux. Cet « impératif
éthique » semble étre loin des pratiques actuelles en recherche. S’intéresser aux résultats
généraux de recherche et a leur divulgation semble donc étre une premiere étape capitale
afin de penser le retour des résultats individuels. En effet, une réflexion articulée sur les
aspects pratiques et concrets du retour d’information générale guiderait incontestablement
la réflexion sur le retour d’information individuelle.

Dans cette section, nous présenterons les différents modeles de retour d’information
recensés dans la littérature. De tels modéles, concernant directement la communication de
résultats génétiques généraux ou individuels sont trés peu nombreux. Nous nous

concentrerons donc principalement sur le modéle proposé par Ravitsky et Wilfond (2006)
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et qui a alimenté le débat sur la question. C’est d’ailleurs une des raisons qui nous font
considérer cet article comme fondamental dans 1’avancée des réflexions sur le retour

d’information.

= L’approche de Ravitsky et Wilfond (2006)

« An ethical framework for a result — evaluation approach »

Un article majeur de cette recension des écrits est celui de Ravitsky et Wilfond
intitulé « Disclosing individual genetic results to research participants » (2006a). En effet,
les auteurs y proposent un modele de retour d’information ou 1’on ne se concentrerait pas
uniquement sur un point de vue (une vision différente donc des perspectives « research-
focused » et « autonomy-focused » présentées plus haut) et qui offrirait ainsi une vision
compréhensive de la problématique. Ce modele, illustré en annexe I, par son approche
multifactorielle, illustre également un véritable changement de paradigme dans les
recherches génétiques vers 1’intégration des valeurs propres aux participants et de leurs
préférences (Dressler & Juengst, 2006).

Selon Ravitsky et Wilfond (2006b), il est important de développer des politiques de
divulgation des résultats de recherche sur une base éthique. Au nom du principe de
bienfaisance, le chercheur se doit d’offrir des résultats qui sont utiles au niveau clinique.
En ce qui a trait au respect pour les personnes, le chercheur devrait divulguer les résultats
qui sont susceptibles d’intéresser les participants et qui ont ét€¢ obtenus en partie grace a
eux. Au nom de ce méme principe, il se doit également de prendre en considération les
préférences des participants a recevoir ou non certains résultats. Le principe de réciprocité
demande, quant a lui, de considérer la relation entre chercheur et participant, car, selon
Ravitsky et Wilfond, I’importance de 1’obligation d’offrir des résultats de recherche est
influencée par la durée et I’intensité de cette relation. Enfin, le principe de justice

demande d’équilibrer les préférences des participants avec d’autres considérations telles
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que la primauté de 1’utilisation des ressources pour maximiser les bénéfices de la recherche
a la société.

Les informations sur lesquelles Ravitsky et Wilfond se concentrent sont les
résultats individuels de recherches génétiques. En effet, il y a un consensus, selon eux,
sur la divulgation des résultats généraux de recherche. C’est au niveau de la communication
des résultats individuels que se situe réellement le débat. Mettre en place un tel
encadrement du retour est crucial, selon eux, car la recherche en génétique est en pleine
croissance, et qu’il ne s’agit plus seulement de 1’étude de maladies génétiques rares, mais

aussi de maladies communes telles le cancer, le diabéte, ’hypertension, etc.

Leur plan de divulgation se base sur la nature de I’information et le contexte de
I’étude et repose sur les principes éthiques de bienfaisance, de respect, de réciprocité et de
justice (voir figures 6, 7 et 8 en Annexe I).

Pour évaluer la nature de I’information, trois critéres entrent en jeu dans le modele
proposé : la validité analytique ("analytic validity"), ’utilité clinique ("clinical utility") et
la signification personnelle ("personal meaning").

La validité analytique est I’exactitude ("accuracy") et la fiabilité ("reliability") du
résultat. Dans le cadre de I’étude sur I’autisme qui nous intéresse dans ce mémoire, une
bonne validité analytique serait un lien entre la mutation génétique isolée et I’apparition de
I’autisme. La validité analytique peut étre visualisée de facon simple et directe quand un
résultat cause une certaine condition ou y contribue. Par contre ce lien n’est pas toujours si
clair, car certains résultats n’ont pas une telle interprétation (Facio, 2006). Si on suit le
modele de Ravitsky et Wilfond, un résultat n’étant pas valide analytiquement ne devrait pas
étre offert, car il peut avoir des conséquences désastreuses comme des interventions non
nécessaires, un stress €émotionnel ou une fausse réassurance. L’utilité clinique, quant a elle,
signifie que ce résultat pourrait améliorer le bien-étre du participant, étre utile au niveau

clinique sur le moyen ou le long terme.
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Si on s’entend, dans ce mode¢le, pour retourner des résultats qui ont une validité
analytique claire et une utilité clinique démontrée, que faire en cas de validité analytique
démontrée, mais peu d’utilité¢ clinique? Le plan prend aussi en considération ce que le
résultat représente pour le participant ("personal meaning”). Cette variable est trés
difficilement quantifiable, car les valeurs changent d’un individu a 1’autre, mais aussi au
cours de la vie d’'un méme individu. Les participants a la recherche peuvent, en effet, avoir
des désirs différents en ce qui concerne les informations génétiques ("seekers” ou
"avoiders" par exemple selon Case et al. (2005)). De plus, a différents stades de leur vie, ils
peuvent avoir des attentes différentes (s’ils ont déja des enfants, ou prévoient d’en avoir,
par exemple) (Klitzman, 2006). Les individus peuvent vouloir leur résultat génétique pour
de multiples raisons, comme comprendre la maladie qui les touche ou touche leur famille
depuis des générations, ou encore pour pouvoir prendre de meilleures décisions a 1’avenir
concernant les choix reproductifs, les plans de vie ou des mesures préventives (Facio,
2006). Selon le modele, quand les participants expriment un intérét a recevoir des résultats
qui ont, pour eux, une signification particuli¢re et personnelle, ces résultats devraient étre
offerts en fonction du contexte de I’étude.

Quand I’utilité clinique n’est pas démontrée, des considérations contextuelles aident
a déterminer I’étendue de 1’obligation d’offrir les résultats. On considere, a ce propos, les
capacités du chercheur ("investigator capabilities"), 1a possibilité d’un autre accés au
résultat ("alternative access") et la relation entre le chercheur et le participant
("relationship with participants").

Le modele prend en considération les aptitudes du chercheur a communiquer de
fagon adéquate les résultats de recherche, mais aussi la possibilité ou non que le participant
ait acces a ce résultat dans un contexte clinique. Et enfin, selon leur modele, I’obligation du
chercheur d’offrir les résultats de recherche s’intensifie avec la relation qu’il a développée
avec le participant.

Cette approche est intéressante, car dans le contexte actuel d’explosion du nombre

d'é¢tudes en génétique, la plupart des informations produites ont peu d’utilité¢ clinique. Ce
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modele offre un encadrement de prise de décision basée sur d’autres facteurs
qu'uniquement cliniques tels que la signification personnelle et les considérations
contextuelles. De plus, cette approche encourage les chercheurs a anticiper des situations
délicates et a intégrer des plans de divulgation des résultats de recherche par le biais d'une

réflexion en amont au sujet des potentiels résultats qui émaneront de la recherche.

Comme le résument Ravitsky et Wilfond dans leur réponse aux commentaires
(2006b), certaines critiques adressées a leur modele provenaient d’auteurs réticents au
retour d’information individuelle. Une des principales raisons invoquées concernait le statut
du chercheur, qui, bien qu’ayant 1’obligation de protéger le participant a la recherche, n’a ni
devoir particulier, ni habileté a servir les intéréts individuels des participants. Ce serait
d’ailleurs confondre leur role que de les y contraindre (Dressler & Juengst, 2006). D’autres
auteurs, dans la méme veine, indiquent que retourner les résultats individuels de recherche
serait confondre les pratiques médicales et celles de recherche. En effet, dans le contexte
médecin-patient, le médecin a un devoir éthique, mais aussi un devoir 1égal d’agir dans le
meilleur intérét de son patient. Les principes éthiques I’obligent a partager les résultats
individuels génétiques avec son patient. Son but est d’ailleurs de considérer les besoins, les
préférences et les intéréts spécifiques de son patient. Par contre, dans le contexte chercheur-
participant, ce n’est plus cette relation fiduciaire que 1’on retrouve, car le but premier de la
recherche n’est pas et ne peut pas étre d’agir dans I’intérét du participant. Le but de la
recherche est de produire des connaissances généralisables pour la société en général
(Meltzer, 2006). Nous ne reviendrons pas davantage sur ce commentaire, car il a déja été
présenté plus haut dans ce mémoire, dans le passage relatant les arguments en défaveur du
retour d’information et qui traitait, de facon plus approfondie, de la notion de malentendu
ou méprise thérapeutique.

D’une fagon diamétralement opposée, d’autres commentaires provenaient d’auteurs
soutenant le retour de tous les résultats de recherche ("full disclosure’), méme ceux ayant

une utilité clinique limitée ou nulle (Sharp & Foster, 2006).
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Ces deux types de commentaires €taient attendus par Ravitsky et Wilfond car ils
correspondent respectivement a la vision présentée des positions sur la question du retour
d’information aux participants a la recherche au début de leur article ("research-focused
approach” et "autonomy-focused approach’). Or, le but premier de Ravitsky et Wilfond
¢tait d’apporter une approche plus nuancée. Il n’est donc pas étonnant qu’ils recoivent les
deux types de critiques énumérées précédemment.

En dehors de ces deux groupes de commentaires, certains autres relevaient
I’importante contribution de Ravitsky et Wilfond dans I’avancée des réflexions dans le
domaine de la communication des informations individuelles génétiques, mais soulignaient
néanmoins certaines faiblesses du mode¢le.

Certains considéraient qu’aucun des principes éthiques présentés par Ravitsky et
Wilfond ne génére une obligation de divulguer les résultats individuels de recherche, a
I’exception d’information évitant un danger de mort ("a certain and near-immediate threat
to morbidity") (Meltzer, 2006). Une action pourrait respecter des principes et é&tre
néanmoins dommageable. Le respect pour les personnes, par exemple, est le principe le
plus invoqué pour justifier la communication de résultats individuels de recherche et baser
un devoir pour les chercheurs de retourner les résultats individuels de recherche. Pourtant,
selon Ossorio (2006), il pourrait en étre tout autrement : ce principe pourrait étre a la base
d’autres devoirs, tels que retourner les résultats agrégés de recherche de facon claire et
pertinente ou mettre en place un acces facilité aux soins de santé apres des essais cliniques
par exemple. Par ailleurs, selon Meltzer (2006), aucun des quatre principes évoqués par
Ravitsky et Wilfond ne semble bafoué ou diminué quand les chercheurs ne partagent pas
I’information individuelle.

D’autres commentateurs émettent des réserves en ce qui a trait aux criteres d’utilité
clinique et de validité analytique tels que définis pas Ravitsky et Wilfond. Pour certains, ces
concepts devraient étre clarifiés (Sharp & Foster, 2006). Pour d’autres, dans le méme ordre
d’idée, le coeur du débat sur la communication des résultats individuels génétiques se situe

dans les facteurs a considérer pour relier une utilité clinique a un résultat génétique (Facio,
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2006). Ils apprécieraient une approche plus compréhensive de la notion d’utilité clinique
que celle définie par Ravitsky et Wilfond. Selon Facio (2006), il est important de porter une
attention particuliére a 1’utilité¢ clinique, car nos connaissances sur la contribution de la
génétique dans le développement ou 1’apparition de maladies sont a un stade embryonnaire.
Nous comprenons mieux la contribution de la génétique pour une maladie monogénique,
tels la chorée de Huntington ou le syndrome de Down, mais nous avons encore beaucoup a
apprendre en ce qui concerne la contribution génétique aux maladies communes, et
notamment les interactions géne-géne et géne-environnement. Toujours selon Facio, devant
la complexité de la génétique et 1’état actuel des connaissances, il est prématuré de vouloir
développer un modele tel que celui de Ravitsky et Wilfond. Avant d’entreprendre la
création d’un tel modele, il serait préférable d’intensifier la communication entre diverses
disciplines pertinentes au débat comme la génétique clinique, la génétique moléculaire, la
bio-informatique et les sciences sociocomportementales. En identifiant mieux les défis
touchant chacune des disciplines, on comprendrait mieux les diverses avenues s’offrant a
nous (Facio, 2006).

D’autres critiquent la portée de ’encadrement de la divulgation des résultats de
recherche (Klitzman, 2006; Parker, 2006). Ce plan ne leur semble pas adapté pour traiter
des informations exploratoires de recherche, et ce sont celles-ci qui explosent en nombre
auyjourd’hui (avec une validité¢ analytique faible). Que faire, par exemple, en cas de

pléiotropie, c’est-a-dire de 1’association de plusieurs traits ou conditions a une méme
mutation génétique? (Parker, 2006). L’exemple de I’APO¢4 cité par Parker illustre tres bien

cette tension; une mutation génétique sur cet allele pouvant étre a la fois relié a une maladie
cardiovasculaire ou a des risques de futurs troubles cognitifs telle la maladie d’Alzheimer.
De plus, les participants peuvent avoir le désir de connaitre un résultat méme quand les
chercheurs catégorisent cette information comme étant de faible validité¢ (Klitzman, 2006).
Que faire en cas de validité indéterminée ("indeterminate validity"), ¢’est-a-dire dans des
cas ou les résultats ne sont ni clairement analytiquement valides ou invalides? Que faire

dans les cas de résultats partiellement prédictifs? L’exemple des variants génétiques est tres
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révélateur de cette situation. En effet, certains variants génétiques peuvent étre normaux
mais néanmoins influencer la progression d’une maladie et I’efficacité¢ d’un traitement. Un
variant génétique normal peut augmenter la probabilité de développer une expression
génétique anormale, méme si le variant en question n’est pas considéré comme
pathologique. Pour reprendre un exemple cité par Klitzman (2006), certains all¢les peuvent
augmenter la probabilité de développer la maladie d’Alzheimer si certains autres variants
génétiques sont présents. La connaissance de ces variants seulement peut ne pas avoir
d’utilité clinique, mais un individu peut tout de méme étre au courant de la présence ou de
I’absence de ce variant. L’utilit¢ d’une information génétique peut aussi changer
radicalement au fil d’autres études. La question éthique est de savoir si les chercheurs, alors
qu'ils planifient de publier leur résultat de recherche, ont le droit de décliner de fournir de
I’information aux participants parce que celle-ci est trop compliquée ou parce que les
données n’ont pas encore été répliquées dans d’autres études (Klitzman, 2006).

Enfin, certains commentateurs jugent le modele de Ravitsky et Wilfond trop
complexe. On lui reproche d’établir des standards plus élevés pour la divulgation
d’information génétique que ceux qui existent actuellement pour la divulgation
d’informations non-génétiques (au sein d'essais cliniques notamment). Retenir des
informations génétiques alors que les médecins-traitants révelent d’autres informations
individuelles aux patients semble paternaliste, inappropri¢ et véhicule 1’idée
d’exceptionnalisme génétique ( "genetic exceptionalism'") (Sharp & Foster, 2006). Selon
Sharp et Foster, la divulgation des résultats individuels génétiques devrait étre
conceptualisée de la méme maniere que d’autres types de résultats non génétiques (par
exemple, la divulgation des données non génétiques d’un essai clinique). Dans ce contexte,
les participants a la recherche ont souvent leur résultat individuel et doivent communiquer

avec leur médecin-traitant pour des interprétations plus poussées.

= L’approche de Rothstein (2006)

Options de divulgation a plusieurs niveaux ("tiered disclosure options'’)
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C’est dans un commentaire au modele proposé par Ravitsky et Wilfond que
Rothstein (2006a) introduit son propre modéle. Lui aussi note le besoin d’une approche
plus nuancée dans le débat sur le retour des informations individuelles de recherche. Trop
d’emphase est accordée, selon lui, a des critéres de divulgation objectifs comme la validité
analytique ou I’utilité clinique, alors qu’il y a une sous-évaluation des intéréts subjectifs des
participants a la recherche. De plus, il reproche au modele de Ravitsky et Wilfond de se
livrer a une analyse « ex post facto » pour savoir si les résultats doivent étre divulgués ou
non. Les chercheurs et les comités d’éthique de la recherche (CER) évaluent en effet si les
résultats doivent étre divulgués ou non aprés que ces derniers aient été obtenus. Rothstein
juge préférable que les participants a la recherche prennent une décision « ab initio » et ce,
pendant le processus de consentement.

Rothstein propose une approche centrée sur les préférences des participants a la
recherche. Il suggere une procédure similaire au consentement a plusieurs niveaux ("tiered"
ou "layered consent") par le biais duquel le participant peut choisir pour quel type de
recherche il accepte un usage secondaire de ses €chantillons collectés ou pour quel type de
recherche il consent a étre recontacté. Dans son modéle de divulgation a plusieurs niveaux,
le participant a la recherche serait confronté a une liste d’options pour la divulgation des
résultats. Cette approche pourrait, par exemple, donner au participant 1’opportunité¢ de
choisir la méthode de divulgation des résultats (contact personnel, ou par le biais de leur
médecin traitant par exemple), le type de résultat voulu, ainsi que le moment opportun.
Pour ne citer que ces caractéristiques.

Une réserve majeure au modele de Rothstein est qu’il requiert que les individus
fassent un choix parmi des options hypothétiques. Ce que les individus préferent quand ils
font un choix dans la réalité peut différer de leur choix initial dans une situation
hypothétique (Parker, 2006). Certains commentateurs questionnent cette pratique de choix
de divulgation dés I’enr6lement dans I’étude. Selon eux, I'offre de communiquer les

résultats d’une telle facon porte aussi la suggestion qu’il serait imprudent de refuser les
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résultats de recherche (Parker, 2006). Dans la pratique, toujours selon Parker, I’approche de
Rothstein aurait des difficultés a respecter les préférences des participants a la recherche en
ce qui a trait a ce qu’ils veulent savoir et ce qu’ils ne veulent pas savoir, méme si au niveau

formel, cela respecte leur droit basé sur I’autonomie de choisir de savoir ou pas.

= L’approche de Kohane et al. (2007)

""A collaborative clinical research regime : the Informed Cohort"

Le mécanisme proposé par Kohane et ses collaborateurs (2007) illustré en annexe 11
(Figure 9) peut étre une source d’inspiration pour les réalisations concretes du retour
d’information en faisant 1’'usage des nouvelles technologies. Ils ne présentent pas un
modele d’encadrement décisionnel sur le type d'information a retourner et les circonstances
dans lesquelles le faire, mais font preuve d’innovation sur la maniére de faire le retour, en
se concentrant particulierement sur I’autonomie du participant.

Kohane et ses collaborateurs partent du constat que le climat actuel de régulation
stricte de la recherche place des barrieres entre les chercheurs et les participants. Dans un
contexte de recherche en santé ou les conclusions d’une étude peuvent avoir un impact
important sur la vie des participants, ils considérent qu’une nouvelle approche, plus
humaine, et non tant bureaucratique et formelle, est nécessaire entre les chercheurs et les
participants. Selon eux, les mesures actuelles trés strictes sur la préservation de la vie privée
et de la confidentialité ainsi que sur 1’aspect 1égaliste du consentement ont des limites au
point de vue éthique. Ils proposent donc, dans une perspective d’empowerement du
participant a la recherche, un modele ou le participant a la recherche donne un
consentement informé pour participer a une recherche primaire ou secondaire, peut
controler la quantité d’information médicale disponible pour les chercheurs, et peut choisir
de participer ou de se retirer a tout moment ainsi que d’opter pour la réception des résultats
de recherche ou refuser a tout moment. C’est ce dernier point qui nous intéresse

particulierement. Kohane et ses collaborateurs décrivent ce processus de facon imagge : le
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participant, par le biais d’une interface Internet pourrait choisir des réseaux qui 1’intéressent
et choisir de les synchroniser quand bon lui semble (tel un poadcast ou balladodiffusion).
Le participant obtiendrait une notification quand ses options sont réactualisées (par la
présence d’une information nouvelle par exemple) et pourrait choisir ou non de se mettre a
jour. C’est un systéme judicieux, qui exploite de fagon remarquable les nouvelles
technologies informatiques pour gérer la communication d’informations. Bien entendu, il
est certain que les questions de fond — celles qui nous intéressent particuliérement dans ce
mémoire — ne sont pas réglées dans ce modele futuriste. Méme si I’idée (comme on peut le
voir sur le schéma 4 en Annexe II) d’un groupe indépendant multidisciplinaire qui
¢évaluerait 1’exactitude du résultat et la possibilité de le communiquer ou non est attrayante,
aucune indication n’est donnée sur le processus décisionnel conduisant a la divulgation ou

non.

1.2. La question de recherche et les objectifs de recherche

Cette revue de littérature a permis de mieux cerner I’étendue des réflexions sur le
retour de résultats de recherche en génétique. Nous avons vu les diverses positions a ce
sujet et la complexité d’une telle problématique. Nous avons surtout constaté un manque de
direction concernant le retour d’information de nature exploratoire et sans utilité clinique,
alors que cette problématique est relativement bien pensée pour des résultats ayant un
impact clinique.

De plus, dans la problématique générale du retour d’information, il est souvent
question de la perspective des chercheurs (Fernandez, Kodish, Shurin, et al., 2003) et des
comités d’éthique de la recherche (MacNeil & Fernandez, 2006, 2007). Ils évoquent la
protection du participant et du respect que I’on devrait avoir envers lui. Ils présument de la
perception de la recherche qu’a le participant, de ses besoins, de ses attentes, des torts

potentiels que la recherche lui causerait. Mais une voix manque a la compréhension globale
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des enjeux : celle du participant a la recherche qui est pourtant le plus concerné (Ravitsky
& Wilfond, 2006a; Rothstein, 2006a, 2006b; Shalowitz & Miller, 2005). Que pensent les
participants a la recherche en ce qui concerne le retour d’information et de résultats
généraux et individuels? Quels sont leurs attentes, leurs besoins et leurs

préoccupations?

Le présent mémoire a pour objectif d’intégrer la perspective des participants dans une

réflexion globale sur le retour d’information. Ce mémoire est composé de deux volets :

- un volet empirique qui consiste en une étude "sur le terrain" et approfondit la
perspective des participants en ce qui concerne la communication des résultats de
recherche. Le projet de recherche scientifique du Dr. Guy Rouleau dont il est question est
une étude en génétique sur les prédispositions génétiques a I’autisme. Notre étude étude
"sur le terrain", qui se greffe a ce projet de recherche scientifique, se base sur 1’opinion, les
attentes et les besoins des parents d’enfants autistes ayant participé a cette étude sur
I’autisme. Par le biais d’un questionnaire postal auto administrée et anonyme, nous avons
recueilli leur perspective quant au retour des résultats de telles recherches. Ils étaient
invités, a travers ce questionnaire a donner leur avis sur des composantes pratiques du
retour d’information, tels que les acteurs responsables de le faire, le moment et les moyens

privilégiés, ainsi que le type d’information désirée.

- un volet théorique qui examine le concept méme de « retour d’information » sous
la forme d’un droit potentiel pour le participant a la recherche, ou d’une responsabilité
¢thique pour le chercheur. Le présent mémoire vise a proposer une réflexion éthique sur le
retour d’information aux participants en intégrant la perspective des participants a la
recherche. Nous nous demanderons si le retour d’information est un droit pour les
participants a la recherche et s’il devient, par extension, de la responsabilité¢ des chercheurs

de la leur transmettre de maniére accessible.
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1.3. La Pertinence de la recherche

Cette question de recherche est importante, car il nous semble insuffisant de tenter
d’¢laborer des recommandations sans prendre en compte la voix des plus concernés. Les
participants a la recherche ont des attentes importantes entourant la recherche. De plus, en
raison de la position de « vulnérabilité » des participants, ces attentes doivent &tre prises en
considération.

Les résultats attendus dans le cadre de notre étude empirique permettront ainsi de
connaitre les attentes, les besoins et les préoccupations de participants a la recherche, en
’occurrence de parents d’enfants autistes au Québec’. Accompagnée d’autres études
empiriques, une vision globale du point de vue des participants a la recherche pourra se
dessiner. On obtiendra notamment des données sur la maniére dont les participants, qui
désirent avoir de I’information, aimeraient qu’on la leur retourne. On pourra savoir, par
exemple, dans le cadre d’études impliquant des enfants, si les parents préfereraient avoir de
I’information qui les concerne individuellement ou s’ils préféreraient des résultats
généraux. S’ils préfereraient que cette information leur soit communiquée par 1’entremise
des chercheurs, des professionnels de la santé, ou d’un comité d’éthique par exemple.

Cette connaissance pourrait contribuer a améliorer la cohérence entre les valeurs
¢thiques pronées par les lignes directrices et les réalités de recherche. Car si les lignes
directrices en éthique font référence a un devoir moral émergent de retourner de
I’information aux participants, ceci implique de réfléchir a ’ancrage de cette vision dans les
pratiques réelles et ce que cela implique pour les acteurs (chercheurs, participants,
cliniciens par exemple) dans leur pratique. Sans cette adéquation, le flou entre théorie et

pratique devient problématique.
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Cette ¢tude permettra aussi d’entrevoir des pistes de solutions sur les mesures a
considérer pour retourner I’information sans causer de tort. Les conclusions qui résulteront
de cette étude pourront mener a des pistes de réflexion pour aider les professionnels dans
leur pratique.

Enfin, il existe une véritable carence dans la littérature sur le retour d’information
dans le cadre de recherches translationnelles et fondamentales. Penser au retour pour ce
type d’information permet de se défaire des « problématiques tragiques » quand le retour
est pensé pour des «informations trés sensibles » (par exemple pour des tests
présymptomatiques pour la maladie de Huntington, ou des risques de cancer). En écartant
I’élément tragique, on peut penser a la problématique du retour d’information sans se
concentrer uniquement sur I’impact négatif de I’information. Cela apporte ainsi une autre
vision, plus €éloignée des torts potentiels, qui prennent souvent toute la place au sein de la
réflexion sur le retour d’information, spécialement dans le domaine de la génétique. C’est
un regard nouveau que nous proposons donc ici et qu’il est important d’intégrer aux

réflexions sur le retour d’information.

Ce chapitre s’est concentré principalement sur la recension des écrits concernant le
retour des résultats de recherche aux participants a la recherche dans le contexte des
recherches en génétique. Notre question et nos objectifs de recherche ont été exposés
brievement dans la deuxieme section de ce chapitre. Ils seront développés plus longuement

au chapitre 2 ou il sera question de la méthode de recherche.

? Les droits de I'enfant, si droits il y a, étant exercés par les parents.



Chapitre 2 — La méthode de recherche

Ce chapitre rend compte de la méthode de recherche qui a été utilisée pour notre
é¢tude. Dans un premier temps, il nous apparait important de positionner notre mémoire
dans une démarche d’éthique empirique, puis nous nous pencherons sur le cadre analytique
utilisé dans ce mémoire. Par la suite, la méthode détaillée pour 1’enquéte sur le terrain sera

présentée, et nous concluerons par une discussion sur les limites de cette étude.

2.1. Une démarche d’éthique empirique

La méthode suivie dans ce projet de maitrise est une méthode d’éthique empirique.
Notre projet est constitué de deux volets : I’acquisition des données (le volet empirique) et
la réflexion conceptuelle (/e volet théorique et normatif).

La bioéthique empirique ou les méthodes empiriques en bioéthique prennent de plus
en plus de place en bioéthique aujourd’hui. Nous verrons dans un premier temps en quoi
consiste la bioéthique empirique, puis les raisons de son importance. Par la suite nous
montrerons comment ce type de méthode est utile et pertinent pour notre projet de

recherche et quels sont les défis a relever en employant ce type de méthode.

2.1.1. Définition de la bioéthique empirique

Une définition que I’on retrouve souvent de la bioéthique empirique (empirical
bioethics) est celle de Sugarman (2001). Il la définit comme étant « I’application des
méthodes de recherche en sciences sociales (telles I’anthropologie, 1’épidémiologie, la
psychologie et la sociologie) pour examiner des questions de bioéthique » [traduction
libre]. Cette définition, bien que communément utilisée dans les articles ou il est question

de bioéthique empirique, est souvent jugée incompléte par de nombreux auteurs (Halpern,
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2005). Leur principale objection est que la bioéthique empirique n’est pas uniquement
I’emprunt de méthodes en sciences sociales pour examiner des situations propres a la
bioéthique. Pour eux, il existe une synergie entre approches théoriques et empiriques, et
ces deux domaines s’enrichissent mutuellement (Halpern, 2005). En prenant en compte
cet ¢lément, la bioéthique empirique serait un dialogue entre la bioéthique et les sciences
sociales. C’est cet ajout a la définition de Sugarman qui va nous intéresser dans la suite de
ce chapitre, car c’est dans une telle démarche de « synergie » entre approches théoriques et

empiriques que vise a s’inscrire ce projet de maitrise.

La définition méme de la bioéthique empirique souléve moult tensions et discordes
(Borry, Schotsmans, & Dierickx, 2005; Ives, 2008). Ce qui est important de retenir pour
notre propos est surtout comment la bioéthique empirique est utilisée, et pourquoi il est

pertinent dans notre cas de nous inscrire dans une telle démarche.

2.1.2. Les raisons d’un gain ou regain d’attention envers la
bioéthique empirique

Si pour certains auteurs, la bioéthique, dés sa naissance a été préoccupée par la
dimension empirique de 1’analyse éthique (Doucet, 2008, p. 12), pour d’autres, ce n’est que
trés récemment que 1’on assisterait a un « tournant empirique » en bioéthique (Borry, et al.,
2005). A en juger par le nombre de recherches actuelles en bioéthique qui ont recours a des
méthodes empiriques, ces auteurs constatent un changement notable dans le champ de la
bioéthique. Il est important de préciser les termes « méthodes empiriques » et « éthique
empirique en tant que démarche ». Nombre de recherches en bioéthique emploient
aujourd’hui des méthodes empiriques dans le sens ou il y a une collecte de données, mais le
recours a ce type de méthode n’implique pas nécessairement que ces recherches
s’inscrivent dans une démarche d’éthique empirique. Il y a ainsi une distinction a bien saisir

entre la méthode employée et la démarche dans laquelle s'inscrit la recherche.
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Trois raisons majeures sont évoquées pour expliquer ce « climat épistémologique en
bioéthique de plus en plus ouvert aux recherches empiriques » (Borry, Schotsmans, &
Dierickx, 2004) :

- l’insatisfaction grandissante face a I’approche philosophique en bioéthique. Cette
approche en bioéthique empirique aurait pris de 1’ampleur en réponse aux critiques
adressées a une bioéthique adoptant une posture réflexive et philosophique sans lien avec le

réel et les situations concretes (Solomon, 2005).

« Le contexte actuel de la bioéthique rend le tournant empirique incontournable. La
réflexion éthique en vue d’orienter des prises de décision ne peut se faire qu’en
développant une compréhension d’ensemble du contexte donné. L’éthique seule,
coupée des sources que sont les multiples disciplines qui éclairent 1’agir humain, est
impuissante a jouer le role qui devrait étre le sien : « viser la vie bonne avec et pour
autrui dans des sociétés justes », pour reprendre les mots de Paul Ricoeur dans Soi-
méme comme un autre. Seule la rencontre des diverses disciplines sociales et
humaines peut y parvenir » (Doucet, 2008, p. 16).

- le développement de 1’éthique clinique qui se base sur des études de cas.

- ’émergence de la médecine fondée sur 1’évidence (evidence-based medecine).

2.1.3. Projet de maitrise sur le retour d'information en lien avec la
bioéthique empirique

Comme il I’a ét¢ exposé précédemment, notre projet de recherche vise a explorer
une éventuelle responsabilité morale attachée au retour d’information : est-ce un devoir
moral? Est-ce un droit? Les principes éthiques de réciprocité, de solidarité et de justice
justifient-ils d’offrir ou non les résultats généraux ou individuels aux participants? Et si
responsabilité morale il y a, la tiche ne s’avere pas simple et ce devoir moral émergeant
souleve de nombreux questionnements dont la responsabilité du retour d’information : a qui
revient-elle? A quel moment? A qui s’adresse le retour d’information? Quels sont les
moyens et mécanismes a mettre en oeuvre pour un tel retour? L’importance des données
pour documenter le « réel » va de pair avec les valeurs qui guident 1’action humaine. Il est

important, non pas de limiter la réflexion a des principes abstraits, mais de ’aider et de
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I’alimenter en regard de ces principes par un ancrage dans les données empiriques. C’est
dans ce rapport dialectique entre les principes et I’empirie que se situe notre démarche de
recherche.

C’est ainsi que s’inscrit notre projet au coeur méme de la bioéthique empirique. En
effet, nous souhaitons coupler des réflexions théoriques et prescriptives aux états des lieux
de la situation « sur le terrain » (données descriptives). L’enquéte par questionnaire postal
permettra de donner voix a des participants a la recherche. Par le biais de cette enquéte,
nous allons souligner leurs attentes, besoins, et préoccupations concernant le retour des
résultats de recherche. En paralléle, une réflexion théorique sur les questions de droit et de
responsabilité va étre faite et sera enrichie par D’enquéte sur le terrain. C’est
particuliérement a la phase d’interprétation des données que nos deux volets de recherche
s’enrichiront mutuellement. Les situations ne se réduisant ni aux faits ni aux valeurs, c’est
la dimension interprétative qui fera le lien entre le normatif et le descriptif.

Lors de la recension des écrits, au chapitre précédent, nous avons vu que les
perspectives des participants a la recherche ont été trés peu rapportées dans le contexte du
retour des résultats de recherches génétiques. Par contre, de nombreux auteurs ont
considéré, de facon rationnelle et réfléchie, quelles seraient leurs attentes ou
préoccupations. Ces travaux sont trés intéressants au niveau théorique, mais 1’avis des
groupes de participants est également crucial. Grice aux méthodes empiriques en
bioéthique, il est possible d’avoir acces a 1’expérience et au vécu de ces acteurs clés. Ces
méthodes nous permettent d’examiner en profondeur les besoins des participants au regard
de la recherche, et de mieux comprendre pourquoi ils pensent de telle ou telle fagon.
L’analyse éthique qui résultera de ce projet pourra donc refléter des réalités de terrain et
non uniquement a des préoccupations réflexives abstraites.

Combiner la réflexion éthique (I’analyse des valeurs en jeu) et les données
empiriques (évidences scientifiques et contextuelles) afin d’arriver a des conclusions
normatives ancrées dans les réalités du terrain est un objectif central a notre projet de

recherche. Mais cette démarche n’est pas sans obstacles et défis.
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2.1.4. Les défis a relever

Comme le notent Borry et ses collaborateurs (Borry, et al., 2004), «les
rapprochements entre le champ de la bioéthique et les méthodes de recherches empiriques
sont de plus en plus nombreux. Mais le fait que la recherche empirique apparaisse dans
I’horizon de la bioéthique ne veut pas dire que ces deux domaines vont de pair » [traduction
libre]. En effet, choisir une méthodologie de bioéthique empirique s’accompagne de défis si
I’on veut s’inscrire dans une démarche d’éthique empirique.

Le premier défi a relever a trait a 1’utilisation de méthodes en sciences sociales en

bioéthique. Comme le souligne Hubert Doucet (2008),

«le risque est grand de passer a coté des richesses de ces disciplines et de ces
méthodes parce que quelqu’un n’en comprend pas bien la dynamique interne et les
exigences propres. Si I’on ne cherche qu’a accumuler des données, ces intéressantes
questions seraient sans doute mieux prises en charge par, disons, les sociologues qui
iraient plus loin dans leur interprétation que bien des bioéthiciens utilisant ces
méthodes » (p. 16).

Un autre défi est 1’usage pertinent des données et des méthodes d’éthique empirique.
L’utilisation de plus en plus importante de ces approches s’accompagne de la crainte
qu’elles se répandent comme le principlism s’est, a une époque, répandu, et qu’elles ne
deviennent la « panacée » en bioéthique, comme il I’a été. Un usage réfléchi des méthodes
empiriques est indispensable. De plus, il est important, en plus de faire bon usage des
méthodes empiriques, de garder le cap sur ce qu’est la bioéthique ainsi que la visée que I’on
s’est fixee. Il s’agit, en effet, de rester dans le champ de la bioéthique et non de faire de la
sociologie sur un théme de bioéthique. A nouveau, comme le note pertinemment Doucet

(2008) :

« Ce qui spécifie la bioéthique ne tient pas dans son usage des méthodes empiriques
ou autres mais bien dans sa visée de parvenir & des prises de décision d’ordre
éthique dans un domaine particulier de notre vie collective. Elle n’est ni sociologie
ou anthropologie, elle n’est pas liée a une discipline particuliére, elle n’est méme
pas une discipline au sens classique du terme ; elle est davantage une pratique. » (p.
18).

Une concentration exclusive sur [I’utilisation des méthodes sociologiques,

anthropologiques, épidémiologiques et psychologiques pour étudier des problématiques
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bioéthiques pourrait troubler les différences inhérentes entre ces champs. Selon certains
auteurs, le plus grand défi a relever en bioéthique empirique est la maniere de faire de
I’éthique empirique ainsi que la tdche de détailler la méthode utilisée. Aucune réponse
définitive n'a d’ailleurs encore été trouvée (Ives, 2008).

Un dernier défi, et non le moindre, concerne le passage du descriptif au normatif
(Solomon, 2005). Quel que soit I'usage des données empiriques et la fagon dont on les a
collectées, ce que les études en bioéthique empirique ont en commun c’est leur but de
regarder le monde comme il est, et d’utiliser ces données pour enrichir le débat sur
comment le monde devrait étre (Ives, 2008). De nombreuses critiques de la bioéthique
empirique concernent ce passage direct et trop rapide entre les réalités factuelles et les
réalités désirables. « Ils craignent que la réalité factuelle dicte la facon dont on entrevoit la
réalité désirée » [traduction libre] (Pellegrino, 1995). Ce genre de critique provient, selon
Ives (2008), d’une compréhension incompléte et erronée de ce que la bioéthique empirique
peut faire et de comment elle pourrait le faire. En effet, lorsque 1’on a des données, on n’a
pas forcément a étre d’accord avec ces données. Ce sont des informations qui servent a
renseigner et non a gouverner. On peut utiliser ces informations de plusieurs facons, et la
manicre dont elles sont collectées et analysées dépend du but premier de la recherche. Ces
informations ne doivent pas étre prises a la lettre pour guider des pratiques et des
recommandations, ces derniéres seraient irréfléchies. On tomberait ainsi dans une « éthique
guidée par des groupes d’opinion » [traduction libre] (Ives, 2008, p. 5). Un usage réfléchi
des données est capital, mais ceci n’est pas propre a la bioéthique empirique et est valable

pour toute forme de recherche également.

Nous avons vu dans cette section comment notre projet de maitrise vise a s’inscrire
dans une démarche d’éthique empirique. La section qui suit présente le cadre analytique
qui, alimenté des « données du terrain », permettra d’enrichir la réflexion sur le retour des

résultats de recherche.
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2.2. Le cadre analytique

Au niveau du cadre analytique et de la réflexion qui va accompagner notre enquéte
sur le terrain, nous allons examiner les concepts de droit, de devoir et de responsabilité
morale. Rappelons ici le but de notre projet; le retour de résultats de recherche : est-ce un
droit pour les participants? Est-ce par extension une responsabilité pour les chercheurs?

S’il s’agit d’un droit pour les participants de recevoir de I’information — le droit de
savoir, tel qu’il apparait dans la littérature — nous allons nous interroger sur la nature d’un
tel droit. Comment s’incarne-t-il dans la pratique? Comment faire en sorte qu’il soit
respecté? Est-ce que cela implique nécessairement des regles? Des obligations accrues pour
le chercheur? La proposition selon laquelle il faudrait responsabiliser ce dernier est selon
nous une piste intéressante a explorer. Car a trop vouloir imposer des régles, on peut
gommer |’aspect éthique qui les sous-tend. Il faudrait réfléchir au développement d’un
sentiment moral de responsabilité chez le chercheur : non pas qu’il se soumette a une regle,
mais qu’il en intégre le fondement éthique. Un droit aussi important que celui de savoir
gagnerait a étre approché par une éthique de la responsabilité. Les écrits de Bruno Cadoré
(1994), Hans Jonas (1990), Ruwen Ogien (2004) et Métayer (2001) nous serviront de base
dans la compréhension des concepts-clés de notre analyse.

Outre les concepts de droit et de responsabilité qui ancreront notre analyse, un
aspect particulier a retenir et a approfondir sera la notion de respect vis-a-vis du participant
a la recherche. Ce respect devrait étre au centre de toutes les préoccupations en éthique de
la recherche (Shalowitz & Miller, 2005). Mais a trop se concentrer sur la protection du
participant, n’a-t-on pas affaire ici a une forme de paternalisme? Pour reprendre 1’argument
de Brand (2005) concernant la génétique et la santé publique et en I’appliquant a notre
problématique de maitrise : la question majeure ici n’est-elle pas de faire plus de tort au
participant en ne lui retournant pas les résultats de recherche, retirant ainsi la potentialité de
respect a 1’égard du participant? La communauté scientifique va perdre sa crédibilité si,

d'une part, elle favorise la "research literacy” permettant aux individus de prendre des
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décisions éclairées, alors que, d’autre part, elle ne leur dévoile pas les résultats de
recherche. En termes de « droit de savoir » et de « meilleures pratiques éthiques », est-ce
que ce ne serait pas une nouvelle forme de discrimination? (Brand, 2005, p. 116)

Enfin, les cadres conceptuels® développés en éthique féministe, notamment en ce
qui concerne la notion d’autonomie et [’attention particuliére portée aux voix peu
entendues, serviront de modeles pour aborder et expliquer le probléme posé par le retour

d’information.

« En plus de vouloir élargir le calendrier bioéthique déja existant, la bioéthique
féministe encourage le développement des perspectives engagées. Elles ont été
particuliérement critiques envers une littérature bioéthique traditionnelle qui aborde
exclusivement les problémes éthiques soulevés pas des médecins et des
administrateurs de la santé. Par contraste, les féministes essayent d’aborder les
questions du point de vue des personnes moins privilégiées, comme les patients, les
autres membres de 1’équipe de soins, amis et familles des patients, et ceux qui sont
a I’écart du systéme d’aide a la santé » (Sherwin, 1999, p. 14)

Un des buts visés en éthique féministe, et que nous partageons dans notre projet de
maitrise, est « d’élargir les discussions bioéthiques de fagcon substantielle » (Sherwin, 1999,
p- 14). De plus, en ce qui a trait a I’autonomie, « les théoriciennes féministes soulévent le
besoin de réviser I’interprétation traditionnelle » de ce concept, en mettant en avant les
« tendances individualistes » qui le sous-tendent (Sherwin, 1999, p. 17). C’est a cette
méme remise en question de la notion d’autonomie que I’on aboutit rapidement en
réfléchissant a son aspect paradoxal dans la problématique du retour d’information. En
effet, les participants sont jugés « autonomes » pour participer a la recherche et signer le
formulaire de consentement, par contre, quand il arrive au moment de penser le retour des
résultats, ’argument qui revient le plus souvent est que les participants ne seront pas
capables de les comprendre, qu’ils ne sont pas assez « autonomes » donc. Il est ainsi
paradoxal d’étre jugé a la fois « autonome » pour participer a une recherche et « non

autonome » pour comprendre les résultats qui en découlent!

3 ’ I .y N .
En tant qu’agencement des concepts étudiés dans une recherche de manieére a fournir une
justification rationnelle et une perspective a 1’étude.
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2.3. Le devis de recherche

2.3.1. L’échantillon

Les enfants ayant participé a 1’étude en génétique intitulée « Identification des génes
prédisposant a ’autisme » sous la direction du Dr Guy Rouleau au centre de recherche du
CHUM (Hopital Notre-Dame) a Montréal, ont été sélectionnés pour faire partie de cette
étude éthique sur le retour d’information aux participants de recherche. A partir de la base
de données établie par le Dr. Rouleau, 260 enfants autistes étaient éligibles, ces derniers
avaient en effet participé a une étude en génétique sur l'autisme dans le programme de
recherche du Dr. Guy Rouleau (critére d'éligibilit¢). Un questionnaire anonyme postal a été
envoy¢ au pere et a la mére de ces enfants dont les coordonnées étaient actualisées (au total
les parents de 194 enfants autistes ont pu étre rejoints). Ainsi 388 questionnaires ont été
postés, et 158 ont été complétés et retournés. On peut donc dire que notre étude éthique
comporte 158 participants qui sont les parents d'enfants autistes. Notre étude a la
particularité¢ de donner la parole aux participants "indirects" puisque titulaire de l'autorité
parentale, a un projet de recherche ou les participants "directs" ne pouvaient a toute fin

pratique se prononcer sur le theme abordé.

2.3.2. L’instrument de mesure

L’instrument de mesure utilisé est un questionnaire postal anonyme envoyé¢ a la fois
aux peres et meres d’un enfant autiste. Ce questionnaire a €té préalablement €laboré par ma
directrice de recherche, Béatrice Godard et 1’équipe de recherche financée pour ce projet en
éthique. 11 a été testé, lors d'un pré-test®, auprés de chercheurs en éthique de la recherche,

aupres de parents d’enfants autistes, et aupres d’intervenants travaillant avec des enfants

* « Le pré-test est I'épreuve qui consiste & vérifier I'efficacité et la valeur du questionnaire auprés
d'un échantillon réduit (entre 10 et 20 personnes) de la population cible. Cette étape est tout a fait
indispensable, car elle permet de déceler les défauts du questionnaire et apporter les corrections qui
s'imposent » (Marie-Fabienne Fortin, 2010, p. 437).
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ayant un retard mental, et ce, afin de vérifier empiriquement la fiabilit¢ du questionnaire
avant de procéder a 1’étude quantitative. Une lettre d’introduction présentant et justifiant
I’intérét de 1’étude (voir en annexe III) ainsi qu’une enveloppe-réponse préaffranchie ont
été ajoutées aux deux questionnaires adressés a la meére et au pére, ce afin d’avoir leurs
points de vue respectifs. Le pere et la mere ont été invités a remplir un questionnaire
chacun.

Ce questionnaire (voir annexe IV), d’une durée approximative de 30 minutes, est
composé de deux parties. La premiére partie considére 1’expérience personnelle des parents
au sujet de la participation de leur enfant a la recherche biomédicale. Leurs attitudes envers
la participation aux études en génétique, et leurs attitudes et attentes quant au retour
d’informations « générales » ou « individuelles »* sont également examinées dans cette
premicre partie. La seconde partie du questionnaire examine en profondeur I’opinion des
répondants en ce qui concerne le retour d’information. Il s’agit, en effet, de documenter
leur point de vue sur le souhait de recevoir ou non des informations liées a la participation
de leur enfant a la recherche et de mettre en lumiére leurs attentes pratiques, c’est-a-dire
comment ils envisagent ce retour (par qui, a quel moment, par quel moyen, a la charge de
qui, quand). Enfin, le questionnaire se termine par des renseignements

sociodémographiques des parents tels que I’age, le sexe, le revenu, et le niveau de scolarité.

2.3.3. Le déroulement de la collecte de données

Cette présente ¢tude sur la communication des résultats de recherche en génétique a
été approuvée par le comité d’éthique du Centre de recherche du Centre hospitalier de
I’Université¢ de Montréal (CR-CHUM) (Annexe V).

Sur 260 familles éligibles a participer a notre recherche, 213 ont pu étre retracées.

L'envoi des questionnaires a ces 213 familles a été fait fin mars 2008. Etant donné que 19

> Les informations de type général étant des informations qui ont un impact populationnel, alors que
les informations de type individuel sont des informations de nature plus personnelle et qui touchent
le participant en particulier.
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enveloppes nous ont été réacheminées par la poste, les adresses n'étant plus valides, on peut
dire que 194 familles ont été ciblées dans notre étude. Une relance a ét¢ envoyée début mai
2008 a tous les participants. Il est important ¢galement de considérer que certaines familles
¢taient séparées ou monoparentales, chez d'autres familles il se peut que seulement le pére
ou la mére n'ait répondu, c'est la raison pour laquelle nous préférons indiquer le nombre de
questionnaires recus: 158 questionnaires (comprenant 69 péres et 89 meres) versus le
nombre de questionnaires envoyés: 388. La figure 1 ci-dessous résume le déroulement de la

collecte de données.

( 260 familles éligibles )
613 familles pouvant étre jointes j

13 dossiers manquants dans le registre
2 répétitions dans la liste fournie
32 dossiers non retracés

19 enveloppes retournées car
* l'adresse n'était plus valide

194 familles ciblées
(388 questionnaires envoyés) 158

questionnaires

158 individus ont répondu
(69 péres ; 89 méres)
41%

retournés

Figure 1. Déroulement de la collecte de données

2.3.4. Les outils et processus d’analyse

Les données recueillies ont été traitées a 1’aide de technique d’analyse statistique,
notamment en utilisant le logiciel SPSS version 16.0. Une analyse descriptive permet de
documenter les attentes des participants et fournir des pistes de solution pour les lignes

directrices éthiques sur le type d’information a transmettre, a quel moment, par quel



43

intermédiaire, quel impact cela pourrait avoir sur le participant et ce qu’il ferait du résultat.
Une analyse interprétative permet, par la suite, de mieux comprendre quel groupe de
personnes a quelle attente particuliére. Par exemple, comprendre par quoi est guidé le choix
ou le besoin d’obtenir les résultats de recherche.

Puisqu'une des préoccupations des chercheurs concerne principalement la
communication de résultat individuel défavorable6, une attention particuliére sera accordée,
dans I’analyse, aux perceptions des répondants vis-a-vis du retour de ce type d’information

par rapport a d’autres types d’information (individuelle favorable ou générale).

2.4. Les limites de I’étude

Apres avoir présenté le développement de notre sujet de recherche dans son
contexte, sa pertinence, ainsi que les outils méthodologiques qui ont été utilisés pour
répondre aux questions de recherche, il est important de souligner certaines limites
possibles de notre approche.

Premicrement, les participants a 1’étude en génétique sur ’autisme ne sont pas les
participants a notre étude, car nous interrogeons leurs parents. C’est un choix
méthodologique en raison des difficultés pratiques d’interroger des enfants autistes. Ainsi,
ce n’est pas directement la voix des participants a la recherche que nous entendons, mais
celle de leurs parents. Un biais possible vient du fait que les parents veulent peut-&tre savoir
tout ce qui est possible sur leurs enfants, mais qu’ils auraient agi différemment s’il
s’agissait d’eux-mémes.

De plus, il aurait été intéressant de pouvoir comparer deux groupes. Notre

population cible, ici, n’a pas eu la possibilit¢ d’avoir un retour de résultats. Cette

% Dans le cadre de cette étude sur I’autisme, par exemple, il s’agirait d’annoncer aux parents que
leur enfant est porteur d’une mutation génétique prédisposant a 1’autisme. Mutation qui pourrait étre
héréditaire et donc étre transmise aux générations futures.
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information leur a ét¢ communiquée lors de 1’étape de consentement. Peut-étre que leur
désir d’un retour ou non aurait été différent s’ils avaient eu la possibilit¢ de recevoir les
résultats. Est-ce que le fait ou non de pouvoir recevoir 1’information influence la volonté de
vouloir ou non I’information? Une certaine tendance chez 1’étre humain ne serait-elle pas
de désirer ce qu’il ne peut avoir?

Il convient d’ajouter que notre étude touche Iautisme, «une maladie’
neurodéveloppementale grave dont les origines génétiques sont encore peu comprises des
scientifiques » (Burgard, 2009, p. 18). Nos résultats pourront étre valables dans ce type de
troubles du développement, mais pas forcément généralisable a d’autres types de maladies.
Dans le contexte de retour d’information, les résultats de notre étude pourront se généraliser
a des informations ayant un impact semblable. Par exemple dans le cas de 1’autisme,
I’impact de I’information, méme défavorable, ne semble pas trés important, car le véritable
choc a été¢ au moment du diagnostic. De plus, cette information ne changera probablement
pas la vie des participants de fagon significative (pas d’incidence clinique). Cependant,
comprendre cette facette de la problématique est capital pour comprendre la problématique
globale du retour d’information.

Enfin, les résultats se basent principalement sur des données rapportées par les
participants a la recherche eux-mémes (self-reported data from the questionnaire). On ne
peut pas exclure, et ceci est vrai pour toute recherche ayant recours a des questionnaires
auto-administrés, que certaines réponses soient sous-reportées ou sur-reportées. De plus,
nous n’avons acces qu’aux réponses des personnes ayant choisi de répondre au
questionnaire. On ne peut non plus exclure la possibilité d'une influence mutuelle au sein
d'un couple, et ce, malgré le fait qu'une note dans la lettre d'accompagnement du

questionnaire demandait aux parents de remplir séparément le questionnaire.

"1l est d’ailleurs plus juste de parler de syndrome plutdt que de maladie au sujet de ’autisme car
I’autisme comprend « en réalité plusieurs maladies qui s’expriment par les mémes symptomes »
(Burgard, 2009, p. 18).
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Chapitre 3 — Les résultats

Ce chapitre est présenté sous la forme d’un article soumis a [’European Journal of
Human Genetics. Cet article est rédigé en anglais et présente les principaux résultats de
notre enquéte aupres des parents d’enfants autistes.

Laurence Baret a rédigé la majeure partie de cet article. Béatrice Godard a vérifié la
cohérence de I’ensemble du document et 1’a complété. Ensuite, I’article a été revu par un
expert linguistique avant d’étre soumis a [’European Journal of Human Genetics.
L’autorisation de soumission pour publication de la coauteure a été obtenue conformément
aux exigences de la Faculté des études supérieures et post-doctorales de I’Université de

Montréal.
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The practice of returning results to research participants is increasingly
acknowledged in research ethics guidelines. But very few research teams actually do it
or provide mechanisms for offering it as an option. In this study, we explore the
perspective of parents of an autistic child participating in genetic research. 388
questionnaires were sent to 194 parents (mothers and fathers). 158 questionnaires
were completed (89 mothers and 69 fathers), giving a response rate of 41%.

Fully 97% of respondents (n=153) expressed a strong desire to receive research
results, either general or individual ones. The survey solicited parents’ opinions as to
what means could be put in place to return research results. The majority held the
research team responsible for returning individual results (79.7%, n=126). They
indicated that it should occur at the completion of the research project (69%, n=109),
by mail (75.3%, n=119). Over three quarters felt the Ministry of Health should cover
the associated costs (77.8%, n=123). If the communication of individual findings,
whether positive or negative, were to be possible, these would allow some respondents
"to be prepared for the future” (37%, n=57), without necessarily having practical
benefits (21%, n=32), but at least bringing them '"relief or understanding" (14%,
n=21). Overall, the perceived impact seems either positive or neutral. Moreover,
parents were clear about the difference between research and clinical settings.

This study underlines the importance of broadening the discussion about the
communication of research results, especially individual, unfavorable ones. We

believe that the integration of different perspectives - those of researchers, clinicians,
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ethics committees and participants - will enrich the debate and offer enlightenment

for future ethical guidelines.

Keywords : genetic research results ; research ethics ; disclosure; postal survey; research

participants

Introduction

Genetics studies have become increasingly prevalent, leading to a large body of
information on disease susceptibility, with the potential to improve health care'. Although
some of the data can be characterized as exploratory, that is to say, non-validated or
hypothesis-generating, with no clinical utility, there is a growing international trend for
research participants to be offered access to their personal research data if they choose to

12,34
see 1t

. The guidelines governing research with human subjects are relatively extensive
with respect to clinical trials>. Researchers have a duty to return the results if the latter meet
three criteria: scientific validity, clinical relevance and benefits to the participant®. This
framework, however, does not help in a context of exploratory results, such as in genetics”.
In such a context, how to envisage the return of research results? Researchers are facing the
issue of whether to follow this trend, and if so, how research participants might receive the
results, and more particularly if they can receive individualized results®®. But what are the
attitudes and needs of research participants themselves? There is very little empirical data

on this>*”?.
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It is important to note that this article does not address the return of incidental
findings picked up during routine data cleaning and data analyses. Most incidental findings
cannot be directly correlated to a particular disease or condition. Even if researchers may
incidentally identify genetic abnormalities that might influence the clinical care of an
individual, it is beyond the aims of their study. Unlike research results which are data
obtained as part of the research protocol to answer a given study question, most incidental
findings are not information anticipated from the study and cannot be generalized for a
wide or general application.

Ravitsky and Wilfond (2006) report two main approaches concerning the return of
research results. The first one focuses on research with a reluctance to return results for

10-12. budgetary constraints

three main reasons: the potential harm to participants
surrounding such a practice'”, and lack of practical guidance in the guidelines'*. The second
one focuses on the autonomy of the participant and considers the return of research results
as a ‘moral imperative’'’. This vision is conveyed by the guidelines for research involving
humans in which the obligation of the researcher to return results to participants that wish
it*'° is increasingly common. But these guidelines are unclear on the desired practical
achievements, such as what type of information should be returned? By whom? When?
How? Who is to bear the cost?®. Such vagueness leaves research teams puzzled. Although
they are aware of this emerging ethical issue, they do not know how to return research
results to study participants, and they don’t know about participants’ wishes in this respect.

In this paper, we present empirical data on one set of participants’ expectations, as well as

their needs and concerns about the return of research results. Data were gathered using a
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postal survey of parents of an autistic child having participated in a genetic research project

on autism.

Research design and methods

Study participants

An ethical approval was obtained from the Research Ethics Committee (Centre de
recherche du centre hospitalier de 1’Universit¢é de Montréal, or CR-CHUM). Consent to
participate in the study was presumed upon receipt of a completed questionnaire.

Data used in this paper originate from a genetic research on autism in which no
individual result was communicated. According to the database provided, 194 families
were eligible to participate to our survey. The information letter accompanying the survey
indicated that it was independent of the genetic study, and although no individual result was
given out, our study aimed to obtain research participants’ point of view on the return of
information in research projects, so as to analyze the perceived risks and benefits related to
the communication of either general or individual findings. Respondents were asked to fill
out an anonymous questionnaire and each parent was specifically asked to fill one out. A
reminder was sent to all 194 families four weeks after the original mail-out.

We sent 388 questionnaires to the 194 eligible families (to the mother and the
father). 158 questionnaires were filled out (89 mothers and 69 fathers) and sent back to us
resulting in a response rate of 41% after one reminder. Due to the fact that the questionnaire
was anonymous, it was impossible to know in how many families each parent filled out the

questionnaire. 92,4% of respondents indicated that they live with a spouse, but they didn’t
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mentioned if the spouse was the parent of the child enrolled in the genetic study; 7% of
respondents mentioned that they did not live with a spouse.

Study instrument

Our anonymous postal questionnaire was validated by researchers in the fields of
genetics and research ethics, by parents of autistic children, and by different actors working
with children with mental retardation in order to empirically test the reliability of the
questionnaire.

The questionnaire took approximately 30 minutes to fill out. A first section aimed to
contextualize the respondents’ experience in a research setting (why did they participate in
the genetic study, what were the advantages and disadvantages they envisioned for
themselves and for their child, what importance did they accord to genetics, and what they
knew about the return of research results). Their attitudes towards participation in genetic
studies and their expectations about the return of "general" or "individual" results were also
discussed in this part of the questionnaire. The terminology used in our study as explained
to research participants is summarized in Table 1. The next section of the questionnaire
inquired as to their views on their wish to receive, or not, research results (what kind of
information they wanted, what benefits they envisioned, from whom they wanted to receive
information, when and who should bear the expense of result dissemination, what they
thought they would do with the information, and what impact they thought the return of
research results would have on their lives). Finally, the last part documented the socio-

demographic data of the participants.
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Statistical analysis

Information from the completed questionnaires was transferred to an Excel
database. Coding and analysis were conducted using the Statistical Package for Social
Sciences (SPSS) software v. 16.0. A descriptive analysis documented the expectations of
participants as well as providing avenues to address the practical issues of returning
research results to participants. The interpretative analysis, based on Chi Square and
factorial analyses, allowed us to better characterize the respondents and to reach a deeper
analysis of what motivated and guided their choices. Factorial correspondence analysis is
an inductive exploration of a data set for finding patterns in the data when several traits
have been recorded for each individual'’. By reducing the number of primary traits into a
smaller number of factors that are combinations of the original variables and that account
for the most variance, the redundancy in the original data set is eliminated, and true
associations between traits may be found. In regard to our sample, a factorial
correspondence analysis was carried out to identify and quantify distinct components in the
respondents’ population based on their responses to the Survey questions. A typological
analysis was also carried out to determine the main characteristics of respondent groupings
toward the return of individual research results. We considered a P-value of 0.05 or less as

statistically significant.

Results
The characteristics of the respondents are shown in Table 2. Of the 158 completed

questionnaires, fathers filled out 69, mothers, 89. Even if respondents were informed that
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no individual result concerning their child would be disclosed, 97% of them (n=153) still
indicated a wish to be informed of individual research results, whether favorable or not.

Opinions

Given that an important concern of researchers and ethics committees is the impact
on participants of receiving unfavorable individual findings, our analysis focused on the
comparison of expectations and needs of research participants towards the reception of a
general finding vs an unfavorable individual finding (Figure 1). The vast majority of
respondents indicated that the research team should take on the responsibility of
communicating results (85% for general results, 80% for unfavorable individual ones),
rather than a health professional or a research ethics committee. Another finding was that
although the participants wanted to obtain results, they did not expect to have to act to get
them. A majority of respondents indicated that the best time to receive the results would be
at the end of the research project (respectively 78% for a general result and 69% for an
unfavorable individual result, and before the results were made public). It seems important
for them to get the information, acquired thanks to them, before any dissemination to a
wider public. Again, respondents did not expect to contact the research team to receive the
results. As a matter of fact, they would not know when to do so. As shown in Figure 1, the
preference to receive research results such as they were had priority over that of receiving
them only once validated and before a prevention or a treatment became available. The
favored means of communication was via mail for any type of result (75% for an
unfavorable individual result), much higher than by going to a clinic. This finding

challenges the ethical guidelines governing research according to which disclosure of
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personal information should preferably be done during a face-to-face meeting. Finally, the
vast majority of respondents indicated that the costs associated with the return of research
results should be covered by the Ministry of Health and Social Services (78% for an
unfavorable individual result), not the research team nor the research ethics board, much
less the doctor of the child.

Intentions

Two points of particular interest were, firstly, the participants’ perceptions of the
expected impact on them of receiving individual information, and, secondly, what the
participants thought they would do with such information, if available, whether favorable or
unfavorable. While a consensus emerged as to the desired means to be used to return
research results, there was a great diversity of views on the two previous points.

To the open question "If the communication of individual findings turns out to be
possible (whether positive or negative), what would you expect to do with this
information?", less than half of the respondents indicated that the communication of
individual findings would allow them to make better decisions for the future (37%, n=57),
or would allow them to inform their family circle (19%, n=29) (Figure 2). 14% of
respondents (n=21) even indicated that they would do nothing with the information,
although they still would like to receive it. Although the respondents vary on how they
would use such results, their expectations seemed to be realistic.

The same plurality of opinions appears regarding the expected impact of the results
on each respondent’s life, or on their child’s life (Figure 3). If the communication of

individual findings turns out to be possible, whether favorable or unfavorable, those
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findings would allow some respondents "to be prepared for the future” (37%, n=57),
without necessarily having an impact (21%, n=32), but at least bringing relief or
understanding (14%, n=21). All in all, the perceived impact seems either positive or
neutral.

Two typical profiles

With the diversity of intentions expressed by respondents and in spite of unanimous
views favoring the return of research results, whether favorable or unfavorable, a factor
analysis brought out two typical profiles in favor of returning individual research results
(Figure 4): (A) a profile of persons concerned by a possible transmission of autism and (B)
a profile of persons who “want to know”. The first profile (A), representing 20% of the
respondents, will make practical use of the research results, i.e. they will prepare for the
future, including making reproductive choices accordingly. The expectations of this group
contrast with those of the other profile (B), which represents 15% of the respondents. They
participated in the study for the sole purpose of knowing, with no associated intentions. In
fact, respondents in this group participated in the research project to contribute to the
advance of scientific knowledge.

Following the characterization of these patterns, other profiles were searched for in
order to understand who would make what use of research results once these were obtained.

19
, we defined a

Due to concerns in the literature on the therapeutic misconception’®-
“clinical profile”, i.e. people who take part in research with clinical expectations (to get

treatment for their child or a clinical follow-up). This clinical profile was not present in a

significant way among the respondents, indicating that the latter (1) do not seem to have
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unrealistic clinical expectations and (2) do not confuse the clinical setting with the research

setting.

Discussion

Our study gathered empirical data from participants in an ongoing genetic research
project on autism involving children and their parents. These data may help in broadening
the discussion about the communication of research results, especially individual,
unfavorable ones.

Noting a unanimous desire to receive individual research results, whether favorable
or unfavorable, with varying intentions about subsequent action, from “doing nothing” to
preparing for the future, everyone was nonetheless clear about the difference between
research and clinical settings. In that context we reviewed the literature in search of
arguments for and against the communication of research results (Table 3). The most
common argument deals with the potential harm of receiving an unfavorable individual
result, particularly one of uncertain clinical value®. In our study, respondents did not
perceive any potential harm, even if they were listed in the questionnaire. They rather saw
the benefits. Some authors have mentioned a paternalistic attitude in researchers™. Our
results indicate that research participants are able to balance the risks and benefits of
research, as they do not have unrealistic clinical expectations. Indeed, if one accepts to
participate in a research project and is judged sufficiently autonomous to do so, it seems
paradoxical that their autonomy cannot be recognized at the end of the study. Ironically, the

argument that a research participant may not be able to understand the results is often put
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forward in the literature. Certain authors, like Brand, consider that “the scientific
community will lose credibility if, on one hand, it is promoting research literacy and
enabling and empowering individuals for informed decision-making, while, on the other
hand, ignoring and withholding genomics knowledge.”*

A second argument is about the lack of resources in a context of limited means
available to health care systems'>'**'. Although a lack of funds is the major obstacle to
returning information®?, a real, practical evaluation of the supplementary allocation required
to return research results has yet to be carried out. In our study, respondents preferred mail
for communicating research results, whether favorable or unfavorable. With computerized
databases, it becomes easier to manage and follow research participants. In cases where the
communication of individual findings turns out to be possible, recontacting research
participants would be doable. Other authors have suggested that a good approach would be
to tell all participants, by means of generalized feedback, that a particular result has
achieved clinical significance and that they should consider seeking testing via a clinical
geneticist' 2.

Last but not least, another argument against communicating research results is the
lack of guidance in the ethical guidelines. We believe that the integration of different
perspectives - such as those of researchers, clinicians, ethics committees and participants -
will help in the debate. By identifying the specific needs, preferences and concerns of those
various stakeholders, an integrative vision could emerge. To do so, more empirical studies

are needed to understand the perspectives of various actors in different settings so as to

mold ethical guidelines consistent with the reality of the practice.
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Conclusion

This empirical study allows a better understanding of the opinions and intentions of
research participants as to the communication of results. We note that the majority of
respondents did not perceive a negative impact regarding the reception of research results,
whatever those results were. In addition, they did not have unrealistic expectations.
Consequently, is there still a benefit to withholding information?”> Can research
participants have a right to be informed of research results, based on the right to self-
governance, as Beauchamp and Childress state™? Although this question emerges in the

. 20,2224
literature™ "~

, 1t might be premature to move directly from empirical data showing a
strong desire of respondents to receive research results to a claim that participants have a
right to receive their personal results.

However, concrete avenues can be explored concerning the return of research
results, all the while minimizing the potential harm and enhancing respect for the
participants and their central role in research:

- Offer the choice to research participants of receiving or not their personal research results,
while specifying the nature of this information, throughout the study. This would respect
their right to know or their right not to know.

- The potential benefits and possible harm linked to the reception of individual research
results should be explained to the participant at the beginning of the study.

- An efficient and inexpensive way of returning research results to participants could be

developed through a computerized database, a mailing list, efc., or, as suggested by
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Affleck, by means of a generalized feedback mechanism upon which participants could
base themselves to seek testing via a clinical geneticist™.

- A sharing of the responsibility to return research results between the research team and a
clinician also seems important, since a large majority of respondents indicated they would
like to report the result to their physician. This would respect the clinician/researcher
distinction and ensure that results were given by those best trained to do so**.

- One could envisage a sharing of costs between the research team, the funding agency and
the Ministry of Health and Social Services. Research funds could be specifically allocated

to the dissemination of research results (to the participants but also to the public in general)

in a perspective of scientific disclosure and knowledge translation.

Limitations

The results and the analysis rely on self-reported data from the questionnaire. It may
be possible that people who answered the survey were those who wanted the results, as it
may be possible that parents with autistic children may have a hunger for any medical
information, which could explain the very high percentage in favor of disclosure of
research results. However, we also think that people who were totally against disclosure
would have also wanted to answer the questionnaire, in order to emphasize their point of
view.

In addition, the nature of the population studied — parents with autistic children —
may limit the generalizability of our findings to other similar disorders and not reflect the

full spectrum of current genetic research.
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Table 1. Terminology for the types of result
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Result Type

Definition

General findings

Overall findings drawn from the scientific conclusions of the
research project, based on the entire group of participants

Favorable
Individual findings

Findings which are specific to the genetic makeup of each
participant. For the purpose of our study, by favorable
individual finding, we mean a result indicating that no genetic
mutation has been identified in the autistic child within the
framework of the research into Pervasive Developmental
Disorders

Unfavorable
Individual findings

Findings which are specific to the genetic makeup of each
participant. For the purpose of our study, a unfavorable
individual finding is a result indicating that a genetic mutation
has been identified in the autistic child within the framework of
the research into Pervasive Developmental Disorders
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Table 2. Characteristics of the respondents (n=158)

Age 40 years and under (22.8%); 41-50 (48.7%); 51 years and over
(27.8%); missing data (0.7%)

Sex 56.3% female/ 43.7% male

Living with a spouse Yes (92.4%); No (7.0%); missing data (0.6%)

Number of children 1 (7.6%); 2 (58.2%); 3 (27.8%); 4 and more (5.7%); missing data
(0.7%)

Number of dependent children 0 (6.3%); 1 (21.5%); 2 (43.7%); 3 (22.8%); 4 (2.5%); missing data
(3.2%)

Education level No schooling (0%); elementary/ high school (32.9%); college
(19.6%); university (46.8%); missing data (0.7%)

Revenue Under $20,000 (5.1%); $20,000 to under $40,000 (10.8%); $40,000

to under $60,000 (22.8%); $60,000 to under $80,000 (15.8%);
$80,000 to under $100,000 (13.3%); $100,000 and over (23.4%);
missing data (8.8%)
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Potential harm and benefits of communicating research results

Potential harm

Potential benefits

Increased stress or anxiety

Changing lifestyles
Reduction of future perspectives

Improper interpretation of results leading
to incorrect decisions or causing harm
Deterioration of relations with relatives
Risk of stigmatization and discrimination

Recognition of an underlying reciprocity
that characterizes participation in a
research project

Desire to participate in other studies
Increased awareness of autism or genetic
advances

Better planning of the future

Reduction of uncertainty
Assessment of the risk of "transmission"
Informing family
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Fig. 1. Preferences regarding the return of research results, depending on the type of result, reported by

parents of autistic children (n=158)
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Fig. 2. What the respondent expects to do with an individual finding
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Fig.3. The impact an individual finding could have on the respondent’s life
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Fig.4. Characterization of two profiles: (A) profile of persons concerned by a possible transmission of
autism and (B) profile of persons who want to know
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Legend : Spread of the variables according to the 2 axes of the factorial correspondance analysis.
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Chapitre 4 — La discussion générale des résultats

Le dernier chapitre de ce mémoire présente une discussion générale des résultats des
deux volets de ce projet de maitrise : le volet empirique se basant sur 1’enquéte par
questionnaire postal aux parents d’enfants autistes et le volet théorique se basant sur les
concepts de droit et de responsabilité. Les résultats du volet empirique ont été présentés au
chapitre précédent sous la forme d’un article scientifique soumis a /’European Journal of
Human Genetics. La premicre partie du dernier chapitre de ce mémoire (Chapitre 4)
reprend les grands points de la discussion de I’article soumis (Chapitre 3) en les
approfondissant, n’ayant plus les contraintes d’espace imposées pour 1’article. La seconde
partie du chapitre, quant a elle, porte sur les implications de nos résultats en « synergie »
avec les concepts théoriques de droit et de responsabilité. Enfin, la dernic¢re partie de ce
chapitre questionne, suivant une démarche d’éthique empirique, 1’existence ou non d’un

droit au retour d’information pour les participants a la recherche.

4.1. La discussion générale des résultats de I’enquéte par

questionnaire postal aupres des parents d’enfants autistes

4.1.1. Les conclusions principales

Quatre conclusions majeures se dégagent de notre recherche réalisée aupres de

parents d’enfants autistes :
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(1) il existe un fort intérét des répondants a recevoir les résultats de recherche, pour
tout type de résultat de recherche (résultat général, individuel favorable ou individuel
défavorable).

(2) les préférences des répondants en ce qui a trait aux modalités d’un tel retour des

résultats sont bien marquées.

(3) les répondants ne semblent pas avoir d’attentes irréalistes vis-a-vis des résultats
de recherche; ils pergoivent, pour la grande majorité d'entre eux, un impact positif ou neutre

a la communication du résultat de recherche.

(4) deux profil-types de répondants ressortent de l'analyse : un groupe désirant
connaitre les résultats de recherche par souci d'une possible « transmission » de I'autisme a
leurs descendants, un autre groupe désirant connaitre les résultats sans attente spécifique,

mais pour le progres des recherches dans le domaine.

Chacune de ces quatre conclusions principales va étre développée dans ce qui suit.

= Un fort désir de recevoir les résultats de recherche

Nos résultats identifient un fort désir de la part des parents d’enfant autiste de
recevoir les résultats de la recherche génétique a laquelle leur enfant a participé. Comme
nous I’avons vu au chapitre précédent, la grande majorité¢ des répondants (n=153, 97%)
indique désirer qu’on lui transmette les résultats de recherche, et cela, quel que soit le type
de résultat (Tableau 3). A la section « Communication des résultats » du formulaire de
consentement, il était indiqué: « Vous pourrez communiquer avec l'équipe de recherche
afin d'obtenir de l'information sur l'avancement des travaux ou les résultats généraux du
projet de recherche. Cependant, dans le cadre de cette recherche, aucun résultat personnel
concernant les variations génétiques identifiées ne vous sera divulgué.» Ainsi, bien

qu’ayant été avertis lors du processus de consentement qu’il n’y aurait pas de retour de
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résultats individuels, pratiquement tous les répondants indiquent qu’ils auraient aimé avoir

acces a ces résultats.

Tableau 3. Intérét des répondants a recevoir les résultats de la recherche en fonction du

type de résultat (n=158)

Résultat individuel Résultat individuel
Résultat général
favorable défavorable
97% (n=153) 97% (n=153) 97% (n=153)

* Des préférences bien marquées

De plus, par le biais du questionnaire, les préférences des répondants en ce qui
concerne les aspects pratiques du retour d’information ont été caractérisées. Un de nos
résultats importants est que la majorité des répondants privilégie les mémes composantes
du retour : un retour de résultats de recherche fait par le chercheur par le biais d’un courrier
postal lorsque la recherche est terminée. Ce retour devrait étre subventionné, selon eux, par
le Ministére de la Santé et des Services Sociaux (MSSS). Dans ce contexte précis de
recherche en génétique sur 1’autisme, les répondants ont donc des préférences bien
marquées (Tableau 4). Comme il 1’a été mentionné dans I’article présenté au Chapitre 3, la
mise en parallele des préférences des répondants en regard d’un résultat individuel
défavorable (c.-d-d. une mauvaise nouvelle selon notre terminologie® et d’un résultat
général a été un point important dans notre analyse. Le fait de constater, ici, que les attentes
des répondants sont globalement similaires quel que soit le résultat est surprenant en raison
des réserves importantes soulevées dans la littérature entourant la communication d’un

résultat individuel défavorable (2006).

¥ Bien qu'un résultat positif est, scientifiquement parlant, un résultat qui indique que la mutation a
été identifiée, dans le questionnaire envoy¢ aux parents, un résultat positif a ét€ présenté comme un
résultat qui indique qu'aucune mutation génétique a été identifié chez l'enfant. L'objectif étant
d’éviter la confusion parmi les répondants. Le méme raisonnement s'applique a un résultat négatif.
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Tableau 4. Préférences des répondants au sujet des modalités du retour d’information
(comparaison entre les attentes vis-a-vis d’un résultat général et les attentes vis-a-vis d’un

résultat individuel défavorable) (n=158)

Résultat individuel
Résultat général

défavorable
Equipe de recherche
Responsables du retour d’informations
n=135 (85,4%) n=126 (79,7%)

Lorsque la recherche est terminée

Moments pour recevoir les informations
n=124 (78,5%) n=109 (69,0%)

Courrier postal

Moyens de communication
n=133 (84,2%) n=119 (75,3%)

Ministére de la santé et des services sociaux

Prise en charge des coiits
n=129 (81,6%) n=123 (77,8%)

Chacune des catégories du Tableau 4 est présentée en annexe de facon détaillée (voir

annexe VI Tableaux 8 a 11).

= Des attentes réalistes

Enfin, un dernier point a souligner est que les attentes des répondants ne semblent
pas irréalistes. Sont présentées, a la Figure 2 ci-apres, les réponses spontanées des 158
répondants, a la question suivante : « Advenant qu’un retour de résultat individuel soit
possible (favorable ou défavorable), qu’entendez-vous faire de cette information ? »
(Question 24 du questionnaire présent¢ en Annexe [V). 37% des répondants (n=57)
mentionnent dans leur réponse qu’un résultat de recherche leur permettrait de prendre de
« meilleures décisions futures ». 19% d’entre eux (n=29) s’en servirait pour « informer leur
proche et 14% (n=21) d’entre eux indique qu’ils n’accompliraient aucune action spécifique,
ou qu’ils n’en savent rien (11%, n= 17). Ces réponses sont intéressantes car aucune

n’indique une action irréaliste dans ce contexte particulier de recherche génétique sur
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I’autisme, telle que guérir leur enfant par exemple. Les répondants semblent ainsi

conscients de 1’état exploratoire de la recherche et du potentiel des résultats sur leur vie.

informer les T
prlt;c;oes : 7 14%

__ ne sait pas
11%

en parler au

meédecin
' ) 10%
onn: rencontrer
] I.Ilf!lllellres I'équipe de cela dépend de
décisions futures I'info
. recherche !

Figure 2. Action entreprise suite a la réception d’un résultat individuel (n=158)

La Figure 3 ci-aprés vient confirmer cette idée. L’impact percu d’un résultat
individuel y est présenté. Comme précédemment, on observe ici que 37% des répondants
(n=57) percoivent positivement le fait de recevoir un résultat individuel car cela leur
permettrait de « mieux préparer le futur ». 21% des répondants (n=32) ne pergoivent aucun
impact lié a la réception d’un résultat individuel. 14% (n=21) d’entre eux indiquent soit du
soulagement soit de la compréhension. Force est de constater que les répondants ne
semblent pas percevoir d’impact négatif li¢ a la réception d’un résultat individuel. Reste a
savoir s’ils n’en sont pas conscients ou si le contexte particulier de recherche sur I’autisme

ne s'y préte pas.
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Figure 3. Impact pergu li¢ a la réception d’un résultat individuel (n=158)

* Deux profil-types

Une analyse factorielle des correspondances a été réalisée afin de mieux
comprendre les dynamiques et les caractéristiques des répondants. Deux groupes de
répondants sont ressortis de maniere significative. Le premier groupe étant un groupe de
personnes préoccupées par les choix reproductifs et qui ont certaines attentes a ce propos
(groupe A), et, le second, un groupe de personnes qui sont en quéte d’information dans le
but d’en savoir plus sur la recherche sur I’autisme et sans autre attente particuliere (groupe
B). Ces deux groupes peuvent étre visualisés sur la Figure 4 qui est une représentation

graphique de I’analyse factorielle réalisée sous Spss16.
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Figure 4. Caractérisation de deux profil-types : A) Personnes concernées par les choix
reproductifs ; B) Personnes qui sont en quéte d’information dans le but d’en savoir plus sur

la recherche sur 1’autisme

Toujours par le biais de 1’analyse factorielle, nous n’avons pas pu isolé, parmi nos
158 répondants, un groupe de personnes ayant des attentes cliniques. Les personnes
appartenant a ce groupe feraient participer leur enfant a la recherche pour obtenir de
meilleurs soins cliniques. Ces personnes ne se démarquent pas dans notre étude. Ce résultat
est important car un des arguments majeurs pour ne pas retourner les résultats individuels
de recherche est que cette pratique induirait les participants a la recherche en erreur en les
traitant comme des patients, incitant de leur part des attentes cliniques. Cette « méprise

thérapeutique », mise de I’avant dans la littérature (F. Miller, M. Giacomini, et al., 2008),



71

ne se retrouve pas dans notre étude. L’éventualité d’un retour des résultats de recherche,
méme individuels, ne semble pas susciter de telles attentes cliniques chez notre groupe de
répondants. Un tel résultat est particulier a notre étude sur l'autisme et n'est pas
généralisable a d'autres études génétiques telles que sur les maladies unifactorielles par

exemple.

A partir des conclusions principales de notre étude, on pourrait alors se demander
pourquoi refuser aux participants a la recherche 1’acces aux résultats de recherche. C’est a
ce questionnement qu’aboutissent également de nombreux auteurs ayant examiné cette
problématique par le biais de recherches empiriques (Affleck, 2009). C’est le cas d’Affleck,
par exemple, dans son article au titre révélateur : « Is it ethical to deny genetic research

participants individualised results ? » (2009).

4.1.2. Une réévaluation des principaux arguments en défaveur du
retour d’information a la lumiére de nos résultats de recherche

Il semble intéressant, a ce point de notre discussion, de se pencher de nouveau sur
les principaux obstacles au retour d’information tels qu’évoqués au Chapitre 1 section 1.a)
de ce mémoire. A ce stade de notre réflexion, les résultats de notre enquéte vont permettre
d’offrir une vision contextualisée et enrichie par nos données recueillies, de ces différents

arguments.

= Argument #1 : les torts potentiels

Tout d’abord, attachons-nous aux torts potentiels li€s a la réception d’un résultat de
recherche génétique. Le tableau qui suit liste les torts reliés a la communication d’un
résultat individuel en génétique qui reviennent le plus souvent dans la littérature (Tableau

5).
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Tableau 5. Liste des torts potentiels associés a la réception d’un résultat génétique

individuel

Augmentation du stress ou de ’anxiété

Changement des habitudes de vie

Réduction des perspectives d’avenir

Mauvaise interprétation du résultat amenant a des décisions
incorrectes ou causant du tort

Détérioration des relations avec 1’entourage immédiat

Risque de discrimination (emploi, assurance) si cette
information est divulguée

Les répondants de notre étude ne semblent pas, quant a eux, percevoir ces torts.
Alors que la question leur a été posée a de multiples reprises, ils indiquent, en grande
majorité, ne pas percevoir de torts associés au retour des résultats de recherche (généraux
ou individuels). Les répondants évoquent, en revanche, de nombreux bénéfices liés a la
réception d’un résultat de recherche méme si celui-ci n’a pas d’utilité clinique. Les bienfaits
suivants, présentés au Tableau 6, sont mentionnés par la grande majorité des répondants de

notre étude.
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Tableau 6. Liste des bienfaits liés a la réception d’un résultat de recherche (tel qu’évoqués

par les répondants de notre étude n=158)

Résultats
généraux

Résultat
individuel
favorable

Résultat
individuel
défavorable

C’est reconnaitre [’importance de Ila
participation de mon enfant a la recherche

82.9% (n=131)

81.6% (n=129)

77.8% (n=123)

Me stimule pour participer a d’autres
recherches

63.3% (n=100)

62.7% (n=99)

57% (n=90)

91.1% (n=144)

78.5% (n=124)

75.9% (n=120)

Me conscientise sur les avancées
scientifiques de 1’autisme

Conscientise le public a 1’égard de
I’autisme

88.6% (n=140)

55.7% (n=88)

53.8% (n=85)

Permet de mieux me préparer aux
conséquences de la maladie de mon enfant

68.4% (n=108)

75.9% (n=120)

76.6% (n=121)

Réduit mon incertitude vis-a-vis de la
maladie

66.5% (n=105)

69.6% (n=110)

67.7% (n=107)

Permet d’avoir d’autres enfants

27.2% (n=43)

29.1% (n=46)

27.2% (n=43)

Permet de mieux planifier I’avenir de mon
enfant

69.6% (n=110)

75.9% (n=120)

75.9% (n=120)

Permet d’informer ma famille

83.5% (n=132)

80.4% (n=127)

78.5% (n=124)

Permet d’agir sur la qualité de vie de mon
enfant

67.1% (n=106)

74.7% (n=118)

75.3% (n=119)

*Les répondants avaient la possibilité de cocher plusieurs réponses

Cette emphase sur les torts potentiels alors que les enquétes de terrain montrent

principalement des bénéfices nous incite a réfléchir sur les pratiques en recherche et en

¢thique de la recherche, particulierement dans un contexte ou les participants souhaiteraient

connaitre les résultats de recherche. Certains auteurs invoquent le paternalisme sur lequel

pourraient s’appuyer ces pratiques (Fernandez, 2008). Le paternalisme étant, tel que défini

par Ogien, une « attitude qui consiste a vouloir protéger les gens d’eux-mémes

ou a

essayer de faire leur bien sans tenir compte de leurs opinions » (2007, p. 13). Dans notre

cas de figure, un tel paternalisme s’exprimerait par une rétention d’information pour

protéger les individus.
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Si I’on reconnait aux participants a la recherche une compétence pour participer a
une ¢tude, il semble paradoxal que I’on ne leur reconnaisse pas cette méme compétence
pour comprendre le résultat de cette étude, méme s’il n’est pas significatif ou utile
cliniquement. Du moment ou le participant est jugé apte a participer a une recherche, tous
les moyens pourraient étre mis en place pour qu’il soit apte a comprendre les résultats qui
émanent de sa participation, car le juger « inapte » a recevoir ces résultats en raison de torts
potentiels n’est pas justifiable au niveau éthique. D’autres considérent méme que la
communauté scientifique va perdre de sa crédibilité si d’une part, elle favorise la research
literacy (c’est-a-dire la compétence des participants a comprendre la recherche), permettant
aux individus de prendre des décisions éclairées, alors que, d’autre part, elle ne leur dévoile

pas les résultats de recherche [Traduction libre] (Brand, 2005).

* Argument #2 : un contexte de ressources limitées

Dans le contexte d’allocation de ressources limitées dans lequel s’inscrivent la
recherche et les soins de santé aujourd’hui, il n’est pas étonnant que le manque de
ressources soit un obstacle au retour d’information. C’est d’ailleurs un des obstacles
majeurs selon Affleck (2009). Par contre, nous n’avons trouvé aucune évaluation détaillée
et concrete des ressources nécessaires au retour d’information. Et il y a peu de réflexion et
de propositions sur des moyens concrets d’en minimiser les cotits. En prenant en compte ce
contexte de ressources limitées, il est important de réfléchir a une fagon de minimiser les
colts liés au retour d’information et cela passe, selon nous, par un examen précis des
besoins selon les situations particuliéres.

Dans notre ¢tude, par exemple, on voit que le courrier postal est le moyen plébiscité
par la majorité des répondants pour leur transmettre les résultats de recherche, quels que
soient ces résultats. En prenant en compte les besoins et attentes des participants dans des
contextes spécifiques de recherche, des cofits, pensés initialement conséquents (convoquer
le participant a la recherche a la clinique pour lui transmettre un résultat individuel, par
exemple), pourraient ainsi étre réduits. De plus, avec les avancées technologiques, les colits

pourraient étre amoindris de fagon significative (voir le modele de Kohane au chapitre 1).
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= Argument #3 : le flou dans les lignes directrices éthiques

L'apparent flou des lignes directrices éthiques pourrait étre pallié¢ par I’intégration
des différentes perspectives afin de faire avancer le débat et mieux caractériser les attentes
et préoccupations des différents acteurs impliqués dans la recherche : chercheurs,
cliniciens, comités d’éthique et participants. Ces études empiriques sont nécessaires afin de
visualiser les perspectives des différents acteurs et établir une cohérence entre les lignes
directrices éthiques et la « réalité du terrain ». Réfléchir, en amont de la recherche, aux
résultats potentiels qui pourraient en émerger et a leur gestion serait une voie intéressante a
explorer. Cette gestion des résultats de recherche devrait, bien entendu, étre pensée tout au
long de la recherche, mais une réflexion de base est nécessaire en amont. De plus,
catégoriser les différents types de recherche en génétique et les points importants a
considérer dans chaque cas de figure pourrait étre un outil intéressant a apporter aux
comités d’éthique approuvant les projets de recherche, et aux chercheurs planifiant leur
recherche. Ces outils seraient une sorte de canevas mettant en évidence des aspects
importants a considérer en ce qui concerne la communication des résultats de recherche et
des questions importantes a se poser. Ils laisseraient, par contre, une marge de manoeuvre
importante aux chercheurs et aux comités d’éthique pour qu’ils puissent s’ajuster a la

singularité des situations concretes.

= Argument #4 : la méprise thérapeutique

Enfin, a la question de la confusion potentielle entre le domaine de la recherche et le
domaine clinique que viendrait accentuer le retour d’information individuelle dans un
contexte de recherche (Clayton & Ross, 2006; F. Miller, M. Giacomini, et al., 2008), notre
¢tude montre, tel que nous ’avons vu précédemment, que nos répondants ne semblent pas
se situer pas dans une perspective de méprise thérapeutique. Il est clair que cette situation
est peut-Etre propre a notre contexte : les parents connaissent déja le diagnostic d’autisme
de leur enfant et ne s’attendent pas a avoir un résultat de recherche ayant un impact
important sur leur vie. Ils sont conscients qu’il ne s’agira, ni d’un traitement, ni d’un

résultat avec lequel ils pourront agir. Dans d’autres contextes, en oncologie notamment, le
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retour de résultats individuels pourrait effectivement rendre plus diffuse la distinction entre
la recherche et la clinique. Mais il ne semble pas que la pratique de retourner les résultats
de recherche agisse comme unique facteur de malentendu thérapeutique, c’est dans la
pratique de la recherche que semble naitre ce malentendu. En effet, une recherche clinique,
ou des essais cliniques, ou les participants sont malades et pour lesquels 1’adhésion a un
protocole de recherche est I’unique option pourrait susciter une méprise thérapeutique, et ce
n’est pas le retour des résultats qui en serait la cause selon nous. L’argument selon lequel le
retour de résultats individuels accentuerait les possibilités de méprise thérapeutique est
ainsi, selon nous, questionnable et controversé. S'il est communément accepté, parmi les
auteurs réticents au retour des résultats de recherche, que cette pratique contribuerait a une
confusion entre les pratiques cliniques et les pratiques de recherche (Meltzer, 2006; F.
Miller, M. Giacomini, et al., 2008), on peut aussi avancer que c'est la recherche elle-méme
et la fagcon dont elle se fait aujourd'hui qui contribue a cette confusion entre recherche et

clinique, et non le retour d'information comme tel (Pullman & Hodgkinson, 2006).

4.2. Les implications de nos résultats en regard des

responsabilités des chercheurs

La littérature concernant le concept de responsabilité abonde. Ce terme a d’ailleurs
connu et continue a connaitre une multitude d’interprétations. L’objectif de ce mémoire
n’¢était pas de faire une revue des différentes interprétations du concept de responsabilité au
fil de I’Histoire, mais comprendre ce que signifie, de facon pragmatique, « se sentir
responsable », et ce, afin d’apporter un autre regard a la problématique étudiée du retour
d’information. En effet, dans ce débat, le terme «responsabilité » revient de fagon
récurrente. Un éclaircissement de ce concept permettrait de situer cette notion dans le

concret.
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Les répondants a notre étude semblent désigner 1’équipe de recherche comme
responsable du retour des résultats de recherche (plus de 85% sont de cet avis pour le retour
d’un résultat général et prés de 80% pour un résultat individuel). En tant que détenteur de
I’information, les chercheurs seraient tenus responsables de la partager. Qu’est-ce que cela
implique pour les chercheurs? Comme le souligne Fisher dans sa revue de littérature sur les
travaux récents concernant la responsabilité morale, il existe une distinction entre rendre
quelqu’un responsable (" holding someone morally responsible”) et le fait que cet individu
se sente responsable ("that individual’s being morally responsible”) (Fisher, 1999, p. 94).
Dans notre cas de figure, est-ce que 1’équipe de recherche, désignée potentiellement comme

responsable du retour d’information, devrait se sentir responsable?

4.2.1. Une responsabilité a affirmer? Des obligations accrues pour
les chercheurs?

Il convient de préciser ici, comme le note Meltzer (2006), que les « chercheurs ne
sont pas les fiduciaires des participants a la recherche, et donc n’ont pas d’obligation 1égale
d’agir dans le meilleur intérét des participants. » [ Traduction libre] (Meltzer, 2006, p. 29).
En revanche, aussi bien dans notre revue de littérature qu'a travers nos données recueillies,
I’'idée de 1’émergence d’une nouvelle responsabilité des chercheurs vis-a-vis des
participants a la recherche quant a la communication des résultats de recherche est tres
présente (Fernandez, Kodish, & Weijer, 2003; Fernandez & Weijer, 2006; Knoppers, et al.,
2006; Manolio, 2006; Ravitsky & Wilfond, 2006a). Que désigne-t-on par « impératif
éthique » et «devoir éthique » ? Quelles en sont les implications concretes pour les
chercheurs, principalement visés par ces nouvelles obligations? Les données empiriques
documentant la perspective des chercheurs en ce qui a trait au retour d’information
montrent que ces derniers sont sensibles a cette requéte (Fernandez, Kodish, Shurin, et al.,
2003; Hayeems, et al., 2011; Rigby & Fernandez, 2005). Ils émettent cependant certaines
réserves car ils ne se sentent pas appuyés dans cette démarche, aussi bien par les lignes

directrices éthiques ou les comités d’éthique — qui, quand ils n’¢ludent pas le sujet,



84

n’apportent que trés peu de recommandations concrétes — que par la pression de
performance appliquée sur le milieu de la recherche aujourd’hui (Hayeems, et al., 2011).
Cette problématique d’éventuelles nouvelles responsabilités et obligations des
chercheurs concernant les participants a la recherche dans le domaine émergent de la
génétique humaine vient, de plus, a étre complexifiée par les recherches actuelles a
I’interface de la recherche et de la clinique. Les chercheurs sont souvent également
médecins, les participants a la recherche, quant a eux, souvent également patients ou
patients potentiels. Dans un tel contexte, les chercheurs peinent & assumer de nouvelles
responsabilités dans la crainte d’étre assimilés a des médecins alors qu’ils sont dans un

contexte de recherche (F. Miller, M. Giacomini, et al., 2008).

= Une responsabilité professionnelle?

Quand on réfléchit a ces éventuelles nouvelles responsabilités et a leurs modes
d’application, on peut se demander si ce sont les chercheurs, en tant que groupe de
professionnels, qui devraient affirmer cette nouvelle responsabilité de retour d'information
aux participants a la recherche. Cette responsabilité s’incarnerait ainsi en responsabilité
professionnelle. Serait-elle alors pergue comme une obligation supplémentaire imposée aux
chercheurs parmi tant d’autres? Dans un tel cas, serait-elle une autre régle a ajouter au code
de déontologie des chercheurs?

Dans cette partie, nous aimerions montrer qu’une telle vision de ce potentiel devoir
déontologique comme une obligation supplémentaire assumée uniquement par les
chercheurs, irait a I’encontre de 1’éthique qui sous-tend la communication des résultats de
recherche. Le retour d’information aux participants a la recherche repose et est justifi¢, en
effet, par le respect des participants a la recherche. Si les chercheurs se voient forcés a
communiquer les résultats de recherche aux participants a la recherche, ce respect est
annihilé par une telle obligation. En effet, ce ne serait plus une attitude voulue et souhaitée,
mais un comportement exigé, voire sanctionnable s’il n’est pas accompli. Nous ne trouvons

donc pas cette vision souhaitable au point de vue éthique.
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Par contre, on pourrait envisager cette responsabilit¢ émergente d’une fagon
alternative. Cette responsabilité pourrait prendre une forme plus intuitive et ne passerait pas
forcément par des reégles et des normes a respecter. Elle serait également une responsabilité
partagée et ne toucherait pas uniquement les chercheurs. Elle pourrait étre vue comme une
responsabilisation des personnes concernées autour d’une problématique - ici la
communication des résultats de recherche - qui apparaitrait importante pour tout un chacun.
Seraient impliqués, dans notre cas de figure, les chercheurs, mais aussi les comités
d’éthique de la recherche, les participants a la recherche, les organismes subventionnaires et
le public en général par leur valorisation de la dissémination des résultats de recherche et
leur conscientisation au sujet de son importance dans un esprit de partage du savoir. Les
répondants a notre enquéte semblent d’ailleurs étre favorables a un tel partage des
responsabilités en indiquant 1’équipe de recherche comme responsable du retour des
résultats, mais le Ministére de la Santé et des Services Sociaux (MSSS) comme responsable

des colts associés a cette pratique.

4.2.2. Les différentes conceptions de la responsabilité

Afin de nous aider dans la suite de cette réflexion sur la responsabilité et sur les
différentes facons de I’interpréter, des auteurs clés dans ce débat ont été¢ choisis et leurs

définitions de la responsabilité sont résumées dans le tableau 7 qui suit.
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Tableau 7. Différentes interprétations de la responsabilité (tableau adapté de Métayer

(2001))

Auteur Interprétation
e Interprétation formalisante, négative et minimale.
Responsabilité . 0 :
. . « Tout sujet humain réputé autonome, libre et
subjective basée sur Kant

rationnel est assigné d’une responsabilité formelle

I’autonomie individuelle . 1 .
! VicH hyperbolique a I’égard de toutes ses actions. »

Approche ontologisante
La vulnérabilité et la fragilit¢ des étres sont un
Responsabilité Jonas appel a I’aide auquel tout sujet humain se doit de
sollicitude répondre. Il  définit une  responsabilité
rétrospective pour ce qui a ¢été fait et une
responsabilité prospective pour ce qui est a faire

Approche pragmatique.
M¢tayer Ancrée dans 1’analyse des pratiques sociales
d’attribution des responsabilités

Responsabilité
pragmatique

= Les approches formalisantes

Si I’on considére, dans un premier temps, les deux premiéres interprétations de la
responsabilité présentées dans ce tableau, on peut voir, comme le note Métayer (2001),
qu’elles sont toutes les deux formalisantes, dans le sens qu'elles tiennent peu compte des
réalités. Elles sont, de plus, abstraites.

Selon le courant d’inspiration kantienne présenté dans l'article de Métayer (2001), la
responsabilité va de pair avec le concept d’autonomie individuelle : « tout sujet humain
réputé autonome, libre et rationnel [est assigné d’une] responsabilité formelle hyperbolique
a I’égard de toutes ses actions » (Métayer, 2001, p. 19). Dans le contexte de ce mémoire de
maitrise, une telle interprétation de la responsabilité imposerait sans doute un fardeau trop
important aux acteurs concernés (ici I’équipe de recherche). Cette responsabilité serait, en
effet, sans limites et abstraite. Cette interprétation ne nous permet donc pas de réfléchir a
I’ancrage de la responsabilit¢ dans la pratique. Elle ne nous permet pas non plus

d’approfondir I’idée de responsabilisation, car on serait responsable — selon cette vision —
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du moment ou on exerce son autonomie. Il n’y a pas d’ouverture ici a la notion de
responsabilisation ou de naissance d’un sentiment de responsabilité.

Selon le deuxiéme courant présenté par Métayer (2001) et intitulé « responsabilité-
sollicitude », la «responsabilité [est] la pierre d’assise d’une éthique de sollicitude »
(Métayer, 2001, p. 19). « La vulnérabilité et la fragilité¢ des étres est un appel a 1’aide ou a
la bienveillance auquel tout sujet humain se doit de répondre » (p. 21). Hans Jonas s’inscrit
dans ce courant avec son «approche ontologisante ». Il décrit une responsabilité
rétrospective pour ce qui a été fait et une responsabilité prospective pour ce qui est a faire.
Ici, de nouveau, une telle interprétation de la responsabilité ne nous donne pas de reperes
sur les « modalités de D’intervention responsable » (Métayer, 2001, p. 21). Une telle
approche formalisante et engageante ne convient pas a notre cadre de réflexion car 1’idée,
dans ce mémoire, n’est pas d’imposer une responsabilité au chercheur, mais plutdt de le
sensibiliser a une réalité, a une situation, en éveillant ainsi chez lui une responsabilisation,
un sentiment de responsabilité.

En résumé, comme le note Métayer (Métayer, 2001), ces deux courants sont
« absolutisant[s], trop décollé[s] des pratiques concrétes et [...] trop imprécis dans [leurs]

exigences » (p. 21).

= L’approche pragmatique de Métayer

L’approche de Métayer, quant a elle, s’inscrit dans la pratique et considere le
contexte de déploiement de la responsabilité. Il développe en effet une approche
pragmatique de la responsabilité. C’est cette voie qu’il serait intéressant d’emprunter afin
de continuer notre réflexion au sujet de la responsabilité éthique des chercheurs a retourner
les résultats de recherche aux participants. Un aspect sur lequel insister ¢galement, qui se
retrouve toujours chez Métayer, est le développement d’un sentiment de responsabilité,
c’est-a-dire  comment une personne donnée se sent responsable. Ce point est
particuliérement intéressant dans les écrits de Métayer, ce dernier n'entrevoie pas la

responsabilité dans une perspective d'apprentissage et d'intégration de certaines régles et
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normes, mais il essaie de comprendre le développement chez les individus des
« dispositions morales comme [...] le sens des responsabilités » (Métayer, 2000).

Dans le cadre de la problématique étudiée de la communication des résultats de
recherche aux participants, une approche éthique pragmatique de la responsabilité, telle que
le propose Métayer, nous permettrait de nous concentrer sur cette naissance du sentiment de
responsabilité et sur les facteurs qui stimulerait son déploiement. Ainsi, cela situerait le
débat dans le concret, et des études sur les attentes et besoins des participants mais aussi
celles documentant les perspectives des chercheurs et autres acteurs concernés
informeraient le débat de facon considérable. Cela permettrait de discuter des modalités de
retour des résultats envisageables dans des situations concrétes et « d'enraciner la
responsabilité dans les contextes d'interaction concrets des acteurs » (Métayer, 2001). Des
questions ancrées dans le contexte serait discutées: de quel type d'information parle-t-on?
Qui serait responsable et ce qu'est-ce que cela implique? Envers qui aurait-il des
responsabilités? Jusqu'ou et jusqu'a quand serait-il responsable? En résumé, une approche
pragmatique de la responsabilité permettrait de comprendre et décrire ce que signifie étre
responsable dans un contexte donné et ce que cela implique pour les acteurs concernés.

Au dela des acteurs concernés et de leur implication dans ce processus de
responsabilisation, Métayer mentionne également le contexte de naissance de ce sentiment
de responsabilité. Or il a été¢ évoqué précédemment que dans ce climat de recherche, ou
course a la découverte et économie du savoir priment (Kahn, 1996), la pratique de
communication de résultats de recherche aux participants pourrait étre per¢ue comme un
frein a I’avancée de la recherche. Dans un tel contexte de recherche, il semble 1égitime de
se demander comment pourrait naitre un sentiment éthique de responsabilité? Est-ce que
I’octroi d’un droit aux participants a la recherche au retour des résultats de recherche
protégerait leurs intéréts dans une société ou obligations, devoirs et droits font partie du

langage quotidien?
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4.3. Un droit au retour d’information pour les participants a

la recherche?

4.3.1. Droit, souhait et revendication

Les données recueillies lors de notre étude ne nous permettent pas de statuer ou non
d’un droit des participants au retour des résultats de recherche. Il n’a d’ailleurs pas été
demandé¢ aux répondants, de fagon explicite, s'ils voyaient cette pratique comme un droit
leur étant di. Ce a quoi nous pouvons conclure, par contre, c’est que les répondants ont un
véritable souhait a recevoir les résultats de recherche. Le passage de ce souhait a la notion
de droit nous semble cependant prématuré. Il demeure que de nombreux droits ont été
acquis par des revendications et des mobilisations de groupe d'intérét. Ainsi, des groupes de
pression ou organisations de parents d’enfants autistes pourraient s’unir et réclamer un tel
droit. La question éthique est de savoir si un tel droit est concevable, la discussion se
situant non pas tant sur les plans juridiques ou politiques, mais plutot sur le plan éthique.
C'est donc plus d'un droit moral dont il est question ici, plutdt qu'une conception juridique
du droit.

Nous examinerons, dans la section suivante, les contextes frangais et québécois en
ce qui concerne le droit d’acces a I’'information. Le contexte frangais a été retenu a cause de
la loi d’acces a I’information du 4 mars 2002 qui a ouvert le débat sur la communication

des résultats de recherche.

4.3.2. Le droit d’acces a I’information

Le débat articulé autour de la communication des résultats de recherche rejoint
intimement la question du droit d’acceés a l’information. En effet, si l'information est
accessible par tous, une partie du débat sur la communication de l'information se voit ainsi
éclipsée. Nous nous concentrerons exclusivement dans cette partie sur les informations

obtenues dans le cadre d’une recherche et non sur les informations médicales en général.
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Nous verrons ainsi que ce droit d’acces a I’'information est trés peu défini dans le domaine
de la recherche, ceci vient ainsi complexifier la question de la communication des résultats

de recherche.

* Le Québec
La situation du Québec en ce qui a trait au droit d'accés a I'information dans le cadre
d'une recherche comprend de nombreuses zones sombres. Le participant a la recherche a le
droit de consulter son dossier de recherche mais sous certaines conditions. La formule

suivante est souvent rencontrée dans les formulaires d'information et de consentement :

«Vous avez le droit de consulter votre dossier de recherche pour vérifier les
renseignements recueillis et les faire rectifier au besoin, et ce, aussi longtemps que
le chercheur responsable du projet ou de [I'établissement détiennent ces
informations. Cependant, afin de préserver I'Intégrité scientifique du projet, vous
pourriez n'avoir acces a certaines informations qu'une fois votre participation
terminée.»’

Cette clause, communément utilisée dans les formulaires d'information et de
consentement, semble de prime abord tres claire : le participant a le droit de consulter son
dossier de recherche. Cependant, les modalités concrétes de ce droit le sont moins et le
contenu du dossier de recherche n'est pas non plus clairement défini.

Les modalités d'acces a un dossier contenant des informations personnelles sont
régies, au Québec, par la Commission d'acces a l'information du Québec, créée en 1982.
C'est un organisme dont les membres sont nommés par 1'Assemblée nationale du Québec
(Commission d'acces a l'information (cai)). C'est 1'émergence, dans les années 60-70, d'un
droit dans le cadre de la loi sur la protection du consommateur, assurant a toute personne le
droit d'acces a son dossier de crédit, qui a mené a la loi sur l'accés aux documents des
organismes publics et sur la protection des renseignements personnels et a la création de la

Commission d'acces a l'information du Québec. Si des renseignements peuvent étre trouvés

? Cette clause est communément retrouvée dans de nombreux formulaires de consentement issus de
diverses institutions. Pour ne citer que quelques exemples au Québec: Centre hospitalier
universitaire de Sherbrooke, CSSS Lanaudiere, CSSS Chicoutimi, Comité d'éthique de la recherche
des sciences de la santé de I'Université de Montréal.
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en ce qui a trait a I'accés au dossier médical, rien de tel n'est clairement spécifié pour l'acces
au dossier de recherche ou aux informations générées dans le cadre d'une recherche
(générales ou personnelles) (Commission d'acces a l'information (cai)). Un extrait de la Loi
sur l'acces aux documents des organismes publics et sur la protection des renseignements
personnels est présenté en annexe VII. On peut ainsi y lire que le droit d'accés aux
renseignements personnels n'est pas absolu et que certaines restrictions peuvent s'appliquer.
De plus, il n'y a aucune précision faite quant aux données de recherche et aux droits des
participants a la recherche (Loi d'accés aux documents des organismes publics et sur la

protection des renseignements personnels L.R.Q.)

= La France

'

La situation de la France en ce qui a trait au droit d'accés a l'information dans le
cadre de recherches biomédicales est plus documentée. La loi d’accés a I’information du
4 mars 2002 a ouvert le débat sur la communication des résultats de recherche.

Le schéma suivant (Figure 5) résume, tel qu’exposé dans ’article de Calli¢s et ses
collaborateurs (2003), le contenu de cette loi en ce qui a trait a la communication des

résultats de recherche.
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1er temps de la 2éme temps de la 3éme temps de la
recherche recherche recherche

'/}emps qui fait suite
déroulement de la recherche au déroulement de

la recherche

A J

emps préalable se
situant avant que la
personne ne se

réte a la recherche

a l'issue de la
- consentement libre recherche, la
et éclairé personne qui s'y préte
est informée des
- obligation légale résultats globaux de
d'information cette recherche
préalable au
participant & la la loi n'aborde pas
recherche expliciterment la
question du retour des
résultats individuels

Figure 5. Les trois temps de la recherche et application de la loi du 4 mars 2002 (schéma

adapté de Callies et al., 2003)

Jusqu’a la loi du 4 mars 2002, le droit francgais et la pratique médicale encadraient
principalement « le premier temps de la recherche » c’est-a-dire les modalités relatives au
consentement libre et éclairé des participants a la recherche. Il existait ainsi une
« obligation légale d’information préalable du participant a la recherche ». Cependant, en
dehors de certaines informations obligatoires, tels les objectifs de la recherche, la méthode
et la durée de la recherche, les bénéfices attendus et les contraintes et risques prévisibles,
« le contenu d’une information préalable a la mise en place de la recherche et concernant le
retour des résultats n’avait pas été pensé par la loi. » (Callies, et al., 2003, pp. 2-3).

Un aspect novateur de cette loi du 4 mars 2002 a ét¢ de se pencher sur le « troisiéme
temps de la recherche ». Selon cette loi, la personne qui s’est prétée a la recherche devrait
étre tenue informée des résultats globaux de cette recherche (« ensemble des résultats
portant sur I’ensemble des participants anonymisés et non identifiants ») (Callies, et al.,
2003, p. 3). Cette loi n’aborde pas, cependant, la question des résultats individuels, qui,

« d’un point de vue médical, sont des résultats biologiques, cliniques et analytiques qui



93

concernent 1’individu de maniére nominative » (p. 3). Enfin, un dernier point notable de
cette loi est I’« obligation d’information a posteriori concernant le droit a toute personne a
étre informée de son état de santé ». Bien que cet aspect soit discuté dans le domaine
clinique et médical et non dans le contexte de recherche, il demeure trés important selon
Calliés et ses collaborateurs, car, méme si la loi du 4 mars 2002 ne traite pas explicitement
de la communication des résultats individuels, le contexte dans lequel elle s’inscrit tend,
selon l'interprétation des auteurs, a élargir I’obligation de retourner les résultats globaux a
celle de retourner les résultats individuels.

Les auteurs concluent que «le consentement de la personne se prétant a une
recherche biomédicale devrait dés lors inclure des informations concernant le retour des
résultats aussi bien globaux qu’individuels de la recherche, afin que le premier temps de la
recherche que constitue le consentement anticipe le troisiéme temps. » (p. 3).

Comme on a pu le voir, cette loi a le mérite de traiter du troisieme temps de la
recherche et de susciter le débat sur la communication ou non des résultats de recherche
individuels, par contre, elle ne précise d’aucune fagon « les modalités de communication
des résultats », méme pour les résultats globaux. « La difficile question du moment, du
contenu et des modalités de la communication des résultats au participant » est quelque peu

éclipsée (Callies, et al., 2003, p. 3).

4.3.3. Le droit de choisir si I’on veut ou non de Pinformation

« La communication des résultats tant globaux qu’individuels pose en outre la
question du respect de I’individu a ne pas savoir » (Callies, et al., 2003, p. 6). Comme le
précise Kahn, « I’exercice de la liberté comprend la liberté de ne pas vouloir étre informé. »
(1996, p. 67). « Le droit de savoir et celui de ne pas savoir sont [...] indissociables » (p. 68).
L’articulation du débat sur la divulgation d’information personnelle génétique en termes de
« droit de savoir » (right to know) et « droit de ne pas savoir » (right not to know) est
toujours d’actualité. Elargi du cadre purement clinique, ce débat prend de I'ampleur dans le

domaine de la recherche.
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Offrir une telle option - choisir de recevoir ou non les résultats de recherche — aux
participants a la recherche permettrait de respecter leur droit de savoir et de ne pas savoir.
De la méme fagon qu'il est demandé au participant s'il souhaite étre recontacté ou non pour
une future recherche, le choix de recevoir ou non de l'information pourrait étre traité de la
sorte. Si le droit d'avoir une telle option reste encore difficile a étre affirmé dans un
contexte actuel de ressources limitées, peut-on toutefois proposer un droit d'étre informé du

plan de gestion des résultats de recherche?

4.3.4. Le droit d’étre informé du plan de gestion des informations

S’il est en dehors de notre ressort de stipuler d’un droit au retour d’information,
nous pouvons, par contre, proposer un droit d’étre informé du plan de gestion des résultats
de recherche, et ce, dans un paradigme d’empowerment du participant a la recherche. Ce
droit peut étre vu comme le prolongement du droit reconnu au consentement libre et
éclairé. Ce qui est primordial, donc, a cette étape de notre réflexion, est I'indication du droit
d’étre informé du plan de gestion des informations et résultats de recherche, et ce des le
début de I’implication du participant a la recherche dans le protocole de recherche. Cela
signifie que le participant, au moment de son implication dans un projet de recherche,
devrait étre mis au courant de la fagon dont vont étre gérés les informations récoltées et les
résultats produits. Si une politique de non-divulgation est employée, il est important qu'il
soit mis au courant et qu'une justification lui soit donnée. Si une éventualité de retour des
résultats est envisagée, le participant a la recherche devrait également étre consulté et le

type de résultat retourné devrait étre précisé.
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Conclusion

Ce mémoire de maitrise avait pour but d'examiner la problématique du retour des
résultats de recherche aux participants d'un point de vue théorique et empirique. Dans un
premier temps, une recension des écrits a permis de situer la problématique de la
communication des résultats de recherche dans son contexte. La question de recherche ainsi
que le devis de recherche ont par la suite été explicités. Le deuxiéme chapitre a précisé la
méthode utilisée et les résultats ont été présentés sous la forme d'un article aux normes de
I'"European Journal of Human Genetics au Chapitre 3. Enfin, le dernier chapitre a rappelé
les conclusions principales de l'enquéte par questionnaire postal adressé aux parents
d'enfants autistes participant a des recherches en génétique, avant de mettre en avant les
concepts de responsabilité et de droit qui constituent le cadre conceptuel de ce mémoire de
maitrise.

L’étude génétique sur I’autisme sur laquelle nous concentrons notre analyse éthique
illustre bien le développement actuel des recherches en génétique et en génomique qui sont
a un stade fondamental, mais générent d’immenses promesses. L'utilité¢ réelle de ces
résultats est source de débat, mais le fait que les participants a la recherche y voient un
intérét éclaircit ce débat. C'est du moins ce qui ressort des études empiriques documentant
les attentes des participants a la recherche au regard des résultats de recherche. Les résultats
générés, méme s’ils ne sont que de nature exploratoire et sans utilité clinique, prennent
ainsi une teinte toute particuliére : un souhait d’y avoir acces de la part des participants, une
peur de les faire connaitre de fagon anticipée de la part de chercheurs. Ces derniers ne sont
que tres peu aiguillés par les lignes éthiques actuelles régissant la recherche avec les étres
humains, car elles laissent des vides importants quant aux réalisations pratiques d’un retour
d’information, tout en soutenant I’existence d’un devoir éthique de la part du chercheur de

retourner les résultats au participant si ce dernier le souhaite.
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Les participants, quant a eux, sont au centre de nombreuses réflexions mais ont a la
fois trés peu voix au chapitre. Dans ce projet de maitrise, nous avons voulu que cette voix,
soit entendue, par le biais d’une étude empirique aupres de parents d'enfants autistes
participant a des recherches en génétique sur l'autisme. Au niveau théorique, la
problématique du retour des résultats a été approchée par le concept de responsabilité. Cette
approche reliant théorie et empirie permet d’avoir une plus grande vision d’ensemble ainsi
qu’une plus grande compréhension de la problématique du retour d’information.

Penser au retour d’information aux participants a la recherche, dans le cadre de
recherches fondamentales et translationnelles, apparait au fil de ces pages, comme capital
dans le contexte actuel d’explosion du nombre de recherches en génétique. Les nouvelles
technologies de séquengage, tel que le "genome wide screening" viennent alimenter, a leur
tour, le débat sur la communication des résultats de recherche par I'étendue des possibilités
de résultats qu'elles génerent (Caulfield et al., 2008).

Le nouvel éclairage sur la problématique du retour d’information proposé par ce
projet de maitrise est un retour d’information dans la perspective du participant a la
recherche, ce qui vient ainsi combler une carence dans la littérature. La conclusion
principale est que la communication des résultats de recherche nécessite une réflexion
approfondie. Les recherches actuelles suggerent que les équipes de recherche et les comités
d'é¢thique ne devraient plus se contenter d'un devoir passif de retour d'informations
générales sur demande du participant mais qu'il devrait y avoir une planification de retour
des résultats de recherche faite en accord avec les participants a la recherche (Fabsitz, et al.,
2010) . La question du retour des résultats individuels est intimement liée a celle du retour
des résultats généraux et il est important de considérer ces deux aspects dans les réflexions
sur cette problématique.

Les études de cas, comme cette recherche sur 1’autisme, sont importantes pour
documenter les attentes et les préoccupations des acteurs concernés, et surtout I’impact
pergu du résultat. Par contre, il est important également de développer des
recommandations pour les chercheurs et les comités d’éthique avec des classifications selon

le type d’¢tude et 'impact du résultat afin de les guider en amont (lors de I’élaboration du
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projet de recherche) et qu’ils développent un plan de gestion des résultats de recherche.
C’est une préoccupation primordiale aujourd’hui, en raison de I’explosion du nombre
d’informations sur les individus, de I’avénement de la médecine personnalisée, et de

I’intérét grandissant du grand public pour la génétique.

Dans une perspective de communication des résultats de recherche, je tenais a
mentionner dans cette conclusion que nous nous sommes inscrits dans cette perspective en
envoyant aux participants a notre recherche une brochure présentant les principaux résultats

que nous avions obtenus (Annexe VIII).
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Annexe I. Le mod¢le de Ravitsky et Wilfond (2006)
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Not Established Established
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Figure 6. Nature de I’information (Ravitsky & Wilfond, 2006, p.10)
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Annexe II. Le modele de Kohane et al. (2007)
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Figure 9. Le modé¢le proposé par Kohane et al. (2007)



Annexe III. Lettre d’introduction présentant et justifiant

P’intérét de I’étude envoyée aux parents

Object: Le retour d’information auprés des participants a la recherche : une analyse
éthique

Madame, Monsieur,

Votre enfant participe a une étude en génétique intitulée « Identification des genes
prédisposant a 1’autisme » sous la direction du Dr Rouleau. Nous collaborons a cette étude.
Notre recherche porte sur «le retour d’informations auprés des participants a la
recherche ».

En effet, la recherche scientifique en génétique est en pleine effervescence, créant ainsi plus
d’informations sur le risque génétique a certaines maladies et sur les préventions ou les
traitements potentiels. De plus en plus de recommandations internationales considérent que
tout participant a la recherche devrait pouvoir étre informé des résultats généraux ou
individuels le concernant, s’il le souhaite.

Le retour de résultats généraux a pour objectif d’informer les participants a la recherche sur
les conclusions scientifiques d’une étude. Ces résultats sont destinés a I’ensemble des
participants, de mani€re anonyme, et aucun participant ne peut étre identifié. Le retour de
résultats individuels est spécifique a la condition génétique de chaque participant. Il
consiste a donner, au participant qui le souhaite, un résultat biologique ou génétique le
concernant et pouvant avoir des conséquences pour sa santg.
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Toute forme de « retour d’informations » doit se dérouler selon des conditions et des régles
¢thiques précises afin de respecter les choix des participants (droit a I’information ou au
contraire droit de ne pas savoir). Les chercheurs sont alors confrontés au dilemme de
communiquer cette information aux participants a la recherche, alors qu’ils ne savent pas si
les participants souhaitent recevoir ou non de I’information.

Notre étude vise précisément a recueillir votre point de vue sur vos attentes ou vos craintes
sur le retour d’informations dans le cadre de 1’étude en génétique mentionnée ci-haut. De
plus, notre étude a pour but d’examiner les bienfaits et les risques de communiquer des
résultats généraux ou individuels de recherche aux participants en prenant en considération
vos droits ainsi que votre protection. A 1’issue de ’enquéte, nous nous proposons de
développer des outils d’aide a la décision éthique dans ce domaine.

Notre étude est financée par Génome Québec et a été approuvée par le comité d’éthique du
Centre de recherche du Centre hospitalier de I’Université de Montréal (CR-CHUM). Cette
¢tude vous offre une occasion unique de pouvoir donner votre point de vue et de contribuer
au développement d’outils d’aide a la décision éthique dans ce domaine. Votre opinion est
donc trés précieuse.

Pour ce faire, nous vous invitons a remplir le questionnaire anonyme ci-joint, lequel devrait
prendre au maximum 30 minutes a compléter. Nous souhaitons que les deux parents
complétent chacun un questionnaire. Nous vous remercions de nous le retourner dans
I’enveloppe ci-jointe pré-affranchie. Si vous avez des difficultés a comprendre les questions
ou si vous désirez plus de renseignements sur notre étude, vous pouvez communiquer avec
nous au (514)343-6832. Pour les personnes habitant a I’extérieur de la région de Montréal,

veuillez laisser un message a ce numéro et nous vous rappellerons des que possible.

Nous vous remercions de votre participation et nous vous rappelons que toutes vos
réponses demeureront anonymes. Le questionnaire ne renferme aucun renseignement
permettant de vous identifier.



Annexe IV. Questionnaire envoyé aux parents

Université I"H'I

de Montréal

Frogrammes de bioéthigue
C.P. 6128, suce. Centre-ville
Montréal, HYC 317

Collaboration 4 la recherche
« Identification des génes prédisposant 4 I"autisme » (Chercheur principal : GGoy Rouleau)

ARENTS DPUN ENFADN

LE RET D'INF Al DE PARTICIF ALa

Veuillez vous identificr en tant que répondant de ce questionnaire :

Pire Mére
i | |

vii




viii

1} Par guel intermédiaire s'est prise la décision de faire participer votre enfant a4 ceiic
recherche 7
{Cockez wne ou plusienrs réponies)

O Via le médecin waitant de mon enfant
O Via le médecin chercheur de éude

O Wiz un membre de 1"équipe de recherche © précisez ..oooeeen o
O Via un membre de ma famille : précisez ...l
O Via une annonce

O Awutre(s), pricisez :

2) Pour guelles raisons vous et votre cnfant participez-vous a la recherche sur 1"identification
des génes prédispesant & 1Mautisme 7

3) La pamicipation de wotre enfant 4 une recherche en génétique vous parait-clle plus
impaortante gue celle & d'autres recherches 7 (Coches whie sewle répansel

O Non
O Qi
Si oul, préciscz.

4} Lors du recruternent de votre enfant 4 cetie recherche en génétique, v a-t-il des informations
qui wous ont davantage marqué ? (Cackes whne seule répansel

O MNen
O Onai
&i oui, quels types d informations 7




X

5) Quels avantages votre enfant retire-t-il en participant & cette recherche sur 1'identification
des génes prédisposant & 1"autisme 7

&) En tant que parent, quels avantapes retirez-vous de la pamicipation de votre enfant 4 cetie
rechenche?

T Queels inconvénients votre enfant subit-il en participant a cette recherche 7

1) En tant que parcnt, quels inconvénients subissez-vous du fait gque vodre cnfant participe a
ceite recherche 7

%) Etes-vous plutés « proactif » pour gue votre enfant participe 3 des recherches 7
(Cocher une 2eule réporse)

O i
O Non
Pourquoi 7 (Précisez le oyvpe de recherchi)




1) Avez-vous d&ji refizsé que votre enfant cw vous-mEme participe & une rechercke 7
{Cochez wne seule réponse)

O Man
& O
3i oui, pourgoai. (Précisez le type de recherche)

I1) Avez-vous déjd enviszgé de retirer volre parixipation ou celle de vote enfont & une
rechercke T {Cocher mae seule réponse)

O Non
O i
3i oui, précisez.

1) (o svez-voes sur le retmer d'informations (clest-d-dire les résoltats pénéraux de
1"&wndie} concernant vatme participation et celle de voie enfint A cette recherche en gimitaque 7

13} Qre saver-vous sar b resour de résaltats individuels coccernant votre participation et
celle de vatre enfant d cette recherche e génitique 7

RiEsultatx globain wor les conclusions Riésuhats spécifigues & la condition génétique
scientifiques de 1"éude réalisée sur de chague participant. I s"agit d"un résuliat
"ersemble de ses participants. Ces résulizis hiclagique ou généticoe le concernant et
sant destinés & ['ensemnble des participants, de | powvant avoir des implications significatives
maniére ananyme sns que bes participants pour = santi,

w L setoer J"infoerraiaom aupeds des patatipant & o reckerche | e analyie éthiqus = 4




14} Aver-vees contacté I'éguripe de recherche pour recevoir des informetions concernant vatre
participation et celle de voire enfant & cette recherche en génétigue 7 (Cocher une enle
répanse)

& O
3i aui, pour guelles informatioes 7

& ™an
3i mon, envisageriez-vms de contacter I'éguipe de rechencke 7

15} Avez-vous mefusé de recevoir de I"infocmatico sor [2 reckerche en gEnébque i laguelle
watre enfent participe 7 (Cocker une sende répomse)

O™
I i
3i aui, précEser paurgai.

u L setoer o inflicieatom aupets des panacpant & lo reclerche | ine analyie éthigus = £

xi



16} Souhaiterier-vous recevoir des informations sur la recherche & lagoelle woas et volre enfant
participez T (Cockez une seule répomse)

(W] MO
a a
8 vous cochez & MNon g

1Ty Qraels types d'infocmetions aimeriez-voes recevedr dans le cadre de cette recherche en
gérdtique? fPowr ciague fype d Tnformation, coches une réponse)

Riésumé de I'avancement de la recherche

Mote informative lorsooe les chercheurs décoanvrent guelque chose

&'impariant

Riésulatx gimémax de la rechenche

Résultat individuel défavorable’ concernant mon enfint

" Far risultat indisiduel Fasarable, nows mizedins oo séeclia indigeant qu’ sutalion gindligue 8
ﬁimﬁnmmwmkmmlnmanum-hmbinmmmmmuiwhp;mmu
* Irveersemiend, wn réselind ledividoe] Sfavorsble osi wn nisulac indigeani qu'une msiabon phodtiqon & did

idenerlite chiox worre endans dans b cadmo & s recherche sur les Trochles Envabmsars de Déve loppem o,

& Lg retogr ' informratons auprds des parocipamis & | rockorche © ono anabv Ethique = &

xii



1 &) Choels hienfaits voyez-vous i recevoilr des informations pour les toods types d'mformations
suivamtes? (Cocker une réponse pour chague fipe de rémiiarn)

OUT @ WNON OO @NON @ O NOMN

Huﬂnmlzpu-'[-mpl

[hmuutunlnlhzlz public & I'égard

Rédust mon moertibade vis-d-vi
de 1z maladie

Permet de misuax plarifier " avenic
de moo emfant

Permet d"infoomer ma famille

182} Priciser 52 vours voves d'autres bienfaits :

190 54 voos soohaiter recevair des informations, ¥ voyees-vous tomefois des rim:_|1.|.|=|:I ? Préciser
(Cociies wae seule répanse)

O Moo
i

* Les risquos ne wns pas iogoors oppost des bienfait, pour come raison nous pensone gu'il esl pertinoni do
ozenaiire les fagqecs gue vies joges inporianii.

& Lg metogr  informracons aupeds des parscipams & | rechorche - uno anabven Ethiqua = T

xiii



3i oui, lesguels 7

) Par g aimeriez-vous recevair les informations? 7 (Cacher ane répanse ponr chague fype
dle résuisar)

OUT NON @O0 NON OO0 NON

Membre du Camiti zvises

Ce serzit 3 moi de contacter

1"égipe de recherche pour
recevoir des informations

* Comile ' Ebdgus de 1o rechenche o oo bl " braluer les risjues of les Benliots vii-d-vi des participasesd la
recharche.

# i ol compast d une dqupe multidaciplizaire ncluans un menbre &7 1 Eguips de mecherche, wn
miembre du comith dthigue, un paiicipans. un membre o équipe clinigue.

@ L metogr o indormacons aupeds des parocipams & | rechorche @ ono anabe Ethique = &

Xiv



1) Chsi devrait prendre en charpe les colils 1385 au retour 4'infoemation aux participants o le
souhaitem? (Cacher wme réponne paur chague fype de résuliaty

OUl  NOM @O0 NON  OUI  NON

Hm:uiru-{hh-ﬁut-h

22 (roznd aimezier-voas recevoir les informations 7 [Cackez une réponse paur choque fpe
e résuliar)

OUT NON @O0 NON  OUT  NON

Larsque & recherche est terminée (1 |

D% que les nésultas oot &8 revus [ |
ﬁnhﬂ.&}'prd'mdlmhﬂl:

& Lg reioer  ‘informations auprks des panscipams & la rechorcho - une anahvae gihiquae = =]
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Moments pour recevedir les Résulats Hésultat Résultat

informationsg Gréndruuz il fvichoel individuel
favorable défuvorable
—"____
Au moment ol je cootsctemi a | a a |
1"éguipe de rechenche

17 Comment aimeries-vous recevaolr les infarmations 7
{Caches wne réporce paur chague fpe de rdsilfad)

OUT  NON OUI NON OUI NON

e R PR R R R R
Coerier pastal a (] a (] a a
BRI (553 el I [ R
Couriel a [ o a Q a

[huwmihullntpmm

M) Advenant quiun retour de césultst mdividieel soft possihle (favaoreshle oo défavarable),
gueniendez-vous faire de cetie information 7

w L& setoer J"inliefialeoim dupeds ded pafstipanti & i reckerche | e analyie éthigus = I

Xvi
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24 a) Contacteriex-vous |'éguipe de recherche pour recevodr cette information ? (Cockes
e Seule répansel

O i

& Nan

O Me sais pas

24 1) Informeriez-vous ensite votre médecin 7 (Cocher wae seule réponse)
& i

O Nan

O Me sais pas

24 ¢} Ieformeriez-vous volre entourzge famibial {conjoict, enfanix, fratme) 7 (Cocher wae
Fenle reponTe)

& i

& Man

O Me sais pas

24 d) Une sutre action? (Précisex)

15} Acvenant qu'un retper de részliat individuel soit pessible (fevorzhle ou défavorable), guel
fmpact cela pourradt-il avoir sur votre vie et celle de votre enfant 7

Ailer directement qur renssipnementys sacio=démapraphignes

u L& setiver d"inl) aupedi dea g & i reckerche | me analyie Ethijus = ]
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I5) Yous ME souhzitez PAS recevoir des informations sur la recherche & laguelle vous et
votre enfant participez, est=ce & cause des tisgoes subvants 7 (Cocker e nipomer nour
chaghic type de réruliar)

O NON @O0 @ NON  OUI NON

Réduit les perspectives 4 avenir
de moa enfant

.imm:um wiTeERy (M1 mom

Changs mes projets d'avair
d'nutres enfacts

Augmente mom sentiment de

n.l'pu]ﬂﬂilh le caspdil v
mﬂmpﬁmmm

Déétériare mes relatons avec man
entourage immeédizt (canjaint,
enfants, fratrie)

2ta) Préciser si vous vayez d zutres risques :

* Far risulist individuel fevorabde. nous oniendons en réscltat indiquant qu'aucene Tisation pnétguon'a
it identi e how voine endant dans. e cadoe do la rochaongha sor bes Trosshies Envahissants du Diveloppemenc
Fvversomaent, on révabsd individuel SFfavorable st en resolas indqeant qu'ume mctation phadtiqun & o

identafée chee volre enfast dar le cadee & In rocherche dus les Trochles Eavalmisant de Développanent.

w Le retier d'inlieraim wupeds des partatipant & lo reckerche | une analyie éthajus = [}l
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27y Tout en pg soubaitant pus recevoir des informations, ¥ voyez-vous toutefons des
bienfzits” 7 Précisez (Cockes une seule répomse)

O MNan
O i
3i oui, lesquels T

A} Votresexe 7

Homme Femme
a -
= ) Quel est votre groupe d'ige 7
30 pns et moing 3140 ans 41-%0 ang 2100l ans &l o et plus
[ 4 4 ]
FC) Vivea=vous avec un comgjoint 7
Chi Hun
a |

# D} Combien &'ecfants aver-vous 7

¥ E} Combien d'ecfants somt a vatre charge 7

¥ F) el et votre oiveau de scolaribé 7

Ancung soolarins Primuira Colléguale Seoomdnire Universimirs
4 g ] =] Q

¥ G} Au mieax de vos conmzissances, pour les 12 demniers maix, & combien estimez-vous e
revenu total de tous les membres de volre ménzge provenant de toubes sowences, avant
impits et astres retemues 7

copopgg  Deddede  Ded0OOUSE.  DefOOMSL.  DeS0000S4. = 1000005
&0 0% dee &0 D00% de B0 O00% die 1480 0%
] o o a ] a

I'].nhi-:nflil.hnrwu'lpu'hujmnl I"op ot deh nagues, pour cells fisn oo pemem qu'd el perlisenl de
coerailne les bocslits gee wWous pourrase jupes 1oulefois impoianl.

L setier J"infierransem wupeds ded pasteipants & o recerchs | me aalyie éthigus » [k}



# Date i lagoelle ce questiomeire a é6 nempli (hounain/dnmée):

Commentaires Muwed bravcoup de volre participation !
Veailles retoarner cr questinnnsire dany.

PFesveloppe pri-sfranchic c-jointe & ;
Bistrice Godard
Universitd de Meomtréal

P 6124, suce. Cendre-villle
Monirkal 080 5307

# L retoer ' indormmatons aupeds des parscipams & | rechoncho @ oo anabvse gihique = 14



Annexe V. Lettre d'approbation éthique

i
CHUM

CENTRE DE RECHERCHE

Comités d'évaluation scientifique et d'éthique de la recherche
Edifice Cooper

3981, boulevard St-Laurent, Mezz 2

Montréal (Québec) Hz2W 1Y5

Téléphone: 514 — 890-8000 — Poste 14485

Télécopieur : 514 - 4127394

Le 10 janvier 2008

Dr Béatrice Godard, PhD

Université de Montréal

Facuité des études supérieures
Programme de bioéthique

Case postale 6128, Succursale Centre-Ville
Montréal (Québec)

H3C 3J7

Objet : 23 — 1 1

Le retour d'information aupreés de participants & la recherche : une analyse éthique

Docteur Godard,

Jaccuse réception de votre lettre datée du 12 décembre 2007 ainsi que des documents suivants
modifiés suivants en vue de 'approbation finale de l'étude décrite en rubrique :

~ Questionnaire adressé aux parents d’un enfant autiste
~ Copie de la lettre d'information qui accompagnera ce questionnaire

~ Questionnaire adressé au patient
~ Copie de la lettre d'information qui accompagnera ce questionnaire

~ Copie de la lettre d’octroi de la subvention des chercheurs
A la lecture de tous les documents recus, le tout est jugé satisfaisant. Je vous retourne sous pli

une copie de chacun des questionnaires portant lestampille d’approbation du comité. Seuls ces
questionnaires devront étre utilisés pour signature par les sujets.

CENTRE HOSPITALIER DE UUNIVERSITE DE MONTREAL

HOTEL-DIEV (Sidge social) HOPITAL NOTRE-DAME HOPITAL SAINT-LUC
3840, rue Saint-Urbain 1560, rue Sherbrooke Est 1058, rue Saint-Denis
Montréal (Québec) Montréal (Québec) Montréal (Québeq)

H2W 118 HaL ami H2X 34

xxi
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i
CHUM

La présente constitue l'approbation finale, valide pour un an & compter du 19 juin 2007,
date de l'approbation initiale. Je vous rappelle que toute modification au protocole et/ou au
Jformulaire de consentement en cours d'étude, doit étre sournise pour approbation du comité
d’éthique.

Le comité suit les régles de constitution et de fonctionnement de I'Enoncé de Politique des trois
Conseils et des Bonnes pratigues cliniques de la CIH.

Vous souhaitant la meilleure des chances dans la poursuite de vos travaux, je vous prie
d'accepter, Docteur, mes salutations distinguées.

eee %&&L ml@,
e Marie-Josée Bernardi, avocate
Vice-présidente
Comité d’éthique de la recherche
Equipe Hopital Notre-Dame du CHUM

MJB/go
P.j.: Questionnaires approuvés et estampillés

CC: Par télécopieur au Bureau des contrats — 514-412-7134
Centre de recherche,
Hbtel-Dieu du CHUM — Pavillon Masson

Dr Béatrice Godard, PhD 4
NDo7.023 - Approbation finale CER

ianui Pagez2dez2
Le 10 janvier 2008 9!



Annexe VI. Données complémentaires

xxiii

Tableau 8. Responsables du retour d’informations selon les répondants (n=158)

Résultats
généraux

Résultat
individuel
favorable

Résultat
individuel
défavorable

Chercheur principal de 1’étude ou membre
de I’équipe de recherche

85.4% (n=135)

81% (n=128)

79.7$ (n=126)

Médecin traitant de 1’enfant ou autre
professionnel de la santé

40.5% (n=64)

48.7% (n=77)

47.5% (n=75)

Membre du Comité d’éthique de la
recherche ou membre du Comité adviseur

41.1% (n=65)

36.1% (n=50)

34.8% (n=55)

Le participant lui-méme

1.9% (n=3)

2.5% (n=4)

3.8% (n=6)

Tableau 9. Moments pour recevoir les informations selon les répondants (n=158)

Résultats
généraux

Résultat
individuel
favorable

Résultat
individuel
défavorable

Lorsque la recherche est en cours

29.1% (n=46)

33.5% (n=53)

35.4% (n=56)

Lorsque la recherche est terminée

78.5% (n=124)

70.9% (n=112)

69% (n=109)

Lors de la publication des résultats dans la
littérature scientifique

44.3% (n=70)

36.1% (n=57)

36.1% (n=57)

Dés que les résultats ont été revus

(validés) par d’autres chercheurs et | 60.1% (n=95) 57% (n=90) 36.1% (n=57)
cliniciens
Dés lors qu’une prévention ou un

traitement existe

42.4% (n=67)

43.7% (n=69)

41.8% (n=66)

Au moment ou le participant contactera
I’équipe de recherche

14.6% (n=23)

18.4% (n=29)

18.4% (n=29)

Ne sait pas

15.8% (n=25)

15.8% (n=25)

15.8% (n=25)
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Tableau 10. Moyens de communication a privilégier selon les répondants (n=158)

Résultats
généraux

Résultat
individuel
favorable

Résultat
individuel
défavorable

Téléphone

12% (n=19)

20.3% (n=32)

20.9% (n=33)

Courrier postal

84.2% (n=133)

77.8% (n=123)

75.3% (n=119)

Bulletin annuel

38% (n=60)

Courriel

34.8% (n=55)

30.4% (n=48)

29.1% (n=46)

En consultant le site web du laboratoire de
recherche

25.3% (n=40)

16.5% (n=26)

15.8% (n=25)

Convocation a la
laboratoire de recherche

clinique ou au

22.8% (n=36)

32.9% (n=52)

38% (n=47)

Tableau 11. Prise en charge des cofits selon les répondants (n=158)

Résultats
généraux

Résultat
individuel
favorable

Résultat
individuel
défavorable

Equipe de recherche ou laboratoire de
recherche

61.4% (n=97)

53.2% (n=84)

53.2% (n=84)

Comité d’éthique de la recherche ou
Comité aviseur

25.9% (n=41)

24.1% (n=38)

23.4% (n=37)

Clinique du médecin traitant de 1’enfant

7% (n=11)

8.2% (n=13)

7.6% (n=12)

Ministére de la santé et des services
sociaux

81.6% (n=129)

77.8% (n=123)

77.8% (n=123)

Participant qui souhaite recevoir les

résultats de recherche

6.3% (n=10)

12.7% (n=20)

12.7% (n=20)
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Tableau 12. Expérience personnelle des parents concernant la participation de leur enfant a

des recherches en génétique

Intermédiaire dans la prise de décision de faire participer leur enfant a cette étude en
génétique

via la recherche
(équipe de recherche ou
médecin chercheur de
1’étude)

vi

a la clinique

(médecin traitant de
I’enfant ou autre
professionnel de la

santé)

via un membre de la

famille

(conjoint ou autre)

Via une annonce

32.3% (n=51)

39.9% (n=63)

7.6% (n=1

2)

5.1% (n=8)

Raisons principales de participation des parents a cette étude en génétique

en savoir participer a cette situation améliorer la
plus sur la intérét 1’¢élaboration choix les touche o .
o N ; ¢ qualité de vie
condition de | scientifique d’un reproductifs | personnellem des autistes
leur enfant traitement ent
43% (n=68) | 37.3% (n=59) | 22,8% (n=36) | 19.6% (n=31) | 10.1% (n=16) | 8.9% (n=14)

Importance des recherches en génétiques sur ’autisme

la participation de leur enfant a des
recherches en génétique sur I’autisme est
plus importante que celle a d’autres

recherches

la participation de leur enfant a des
recherches en génétique sur I’autisme n’est
pas plus importante que celle a d’autres

recherches

40.5% (n=64)

57.6% (n=91)

Information particuliére qui aurait marquée les parents lors du recrutement

oul

Non

8.9% (n=14)

88.6% (n=140)

Avantages retirés par ’enfant en participant a cette recherche

e, , implication
possibilité de acquérir de évaluer le dans un
aucun bénéficier d’un I % . «risque de . ne sait pas
traitement information transmission » ProJ et
scientifique
57% (n=90) | 16.5% (n=26) | 14.6% (n=23) | 9.5% (n=15) | 7% (n=11) | 7.6% (n=12)

Avantages retirés par les parents en faisant participer leur enfant a cette recherche

L : Espoir ou implication
acqueérir de choix . . .
aucun iy . . baisse de la dans un projet | ne sait pas
I’information reproductifs e ..
culpabilité scientifique
0
34.8% (n=55) | 32.9% (n=52) | 21.5% (n=34) | 18.4% (n=29) | 14.6% (n=23) (3n§ 6/‘3

Inconvénients subis par I’enfant en participant a cette recherche

aucun stress relié¢ a la «labelling » problémes de ne saif bas ne pas avoir les
prise de sang & disponibilité P résultats
0
(ﬁi'fo?) 25.9% (n=41) | 13%n=2) | 2.5% (n=4) | 13% @0=2) | 1.9% (n=3)
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Inconvénients subis par les parents en fais

ant participer leur enfant a cette recherche

e [
e fait que . . .
stress relié a la , et cotts (trajet, . ne pas avoir les
aucun . I’enfant ne ne sait pas ,
prise de sang absence au résultats
peut pas .
. travail)
consentir
73.4% 0/ (o 0/ (o 0/ (o 0/ (o 0/ (o
(n=116) 9.5% (n=15) 0.6% (n=1) 11.4% (n=18) | 0.6% (n=1) 1.9% (n=3)

« Proactif » pour que I’enfa

nt participe a des recherches

oul

Non

59.5% (n=94)

39.9% (n=63)

Expérience de refus pour que I’

enfant participe a une recherche

oul

Non

13.9% (n=22)

84.3% (n=133)

Expérience de retrait de

I’enfant d’une recherche

oul

Non

7.6% (n=12)

90.5% (n=143)

Connaissance en ce qui concerne le retour des résultats généraux de cette recherche

un retour est prévu

il n’y aura pas de retour

ne sait pas

12% (n=19) 4.4%

(n=7) 79.7% (n=126)

Connaissance en ce qui concerne le retour

des résultats individuels de cette recherche

un retour est prévu

il n’y aura pas de retour

ne sait pas

1.3% (n=2) 8.2% (n=13) 84.2% (n=133)
Expérience de prise de contact avec I’équipe de recherche pour recevoir des
informations
oul Non

7% (n=11) 91.8% (n=145)

ecevoir des informations

Expérience de refus de r

oul

Non

0.6% (n=1)

98.1% (n=155)
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Annexe VII. Extrait de la Loi sur I'accés aux documents
des organismes publics et sur la protection des

renseignements personnels

Source:
http://www?2.publicationsduquebec.gouv.qc.ca/dynamicSearch/telecharge.php?type=2 &file
=/A_2 1/A2 1.html (Loi d'accés aux documents des organismes publics et sur la
protection des renseignements personnels L.R.Q.)

L.R.Q., chapitre A-2.1

LOI SUR L'ACCES AUX DOCUMENTS DES ORGANISMES PUBLICS ET SUR
LA PROTECTION DES RENSEIGNEMENTS PERSONNELS

SECTION IV
DROITS DE LA PERSONNE CONCERNEE PAR UN RENSEIGNEMENT PERSONNEL

§ 1. — Droit d'acces

83. Toute personne a le droit d'étre informée de I'existence, dans un fichier de renseignements personnels, d'un

renseignement personnel la concernant.

Elle a le droit de recevoir communication de tout renseignement personnel la concernant.

Toutefois, un mineur de moins de 14 ans n'a pas le droit d'étre informé de I'existence ni de recevoir communication d'un
renseignement personnel de nature médicale ou sociale le concernant, contenu dans le dossier constitué par I'établissement
de santé ou de services sociaux visé au deuxieme alinéa de l'article 7.

1982, c. 30, a. 83; 1987, c. 68, a. 6; 1990, c. 57, a. 21; 1992, c. 21, a. 74; 2006, c. 22, a. 110.

84. L'organisme public donne communication d'un renseignement personnel a la personne qui a le droit de le recevoir en lui
permettant de prendre connaissance du renseignement sur place pendant les heures habituelles de travail ou a distance et

d'en obtenir une copie.

A la demande du requérant, un renseignement personnel informatisé doit &tre communiqué sous la forme d'une transcription

écrite et intelligible.


http://www2.publicationsduquebec.gouv.qc.ca/dynamicSearch/telecharge.php?type=2&file=/A_2_1/A2_1.html
http://www2.publicationsduquebec.gouv.qc.ca/dynamicSearch/telecharge.php?type=2&file=/A_2_1/A2_1.html
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Lorsque le requérant est une personne handicapée, des mesures d'accommodement raisonnables doivent, sur demande,
étre prises pour lui permettre d'exercer le droit d'accés prévu par la présente section. A cette fin, l'organisme public tient

compte de la politique établie en vertu de I'article 26.5 de la Loi assurant I'exercice des droits des personnes handicapées en

vue de leur intégration scolaire, professionnelle et sociale (chapitre E-20.1).

1982, c. 30, a. 84; 1990, c. 57, a. 22; 2001, c. 32, a. 85; 2006, c. 22, a. 54.

84.1. Un établissement de santé ou de services sociaux visé au deuxiéme alinéa de I'article 7, la Commission de la santé et
de la sécurité du travail, la Société de |'assurance automobile du Québec, la Régie des rentes du Québec ou un ordre
professionnel qui fournit a une personne un renseignement personnel de nature médicale ou sociale la concernant doit, a la

demande de cette personne, lui fournir I'assistance d'un professionnel, qualifié pour I'aider a comprendre ce renseignement.

1987, c. 68, a. 7; 1990, c. 19, a. 11; 1992, c. 21, a. 75; 20086, c. 22, a. 55.

85. L'acces d'une personne a un renseignement personnel la concernant est gratuit.

Toutefois, des frais n'excédant pas le codt de la transcription, de la reproduction et de la transmission du renseignement

peuvent étre exigés du requérant.

Le montant et les modalités de paiement de ces frais sont prescrits par reglement du gouvernement; ce réglement peut
prévoir les cas ou une personne est exemptée du paiement et il tient compte de la politique établie en vertu de I'article 26.5
de la Loi assurant I'exercice des droits des personnes handicapées en vue de leur intégration scolaire, professionnelle et
sociale (chapitre E-20.1).

L'organisme public qui entend exiger des frais en vertu du présent article doit informer le requérant du montant approximatif

qui lui sera chargé, avant de procéder a la transcription, la reproduction ou la transmission du document.

1982, c. 30, a. 85; 1987, c. 68, a. 8; 2006, c. 22, a. 56.

§ 2. — Restrictions au droit d'acces

86. Un organisme public peut refuser de confirmer a une personne l'existence, dans un fichier confidentiel, d'un

renseignement personnel la concernant ou de lui en donner communication.

1982, c. 30, a. 86; 2006, c. 22, a. 110.

86.1. Un organisme public peut refuser de donner communication a une personne d'un renseignement personnel la
concernant, lorsque ce renseignement est contenu dans un avis ou une recommandation fait par un de ses membres ou un
membre de son personnel, un membre d'un autre organisme public ou un membre du personnel de cet autre organisme,
dans l'exercice de leurs fonctions, ou fait a la demande de I'organisme par un consultant ou par un conseiller sur une
matiére de sa compétence et que l'organisme n'a pas rendu sa décision finale sur la matiére faisant I'objet de cet avis ou de

cette recommandation.

1990, c. 57, a. 23; 2006, c. 22, a. 110.
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87. Sauf dans le cas prévu a larticle 86.1, un organisme public peut refuser de confirmer I'existence ou de donner
communication & une personne d'un renseignement personnel la concernant, dans la mesure ou la communication de cette
information révélerait un renseignement dont la communication doit ou peut étre refusée en vertu de la section Il du chapitre

Il ou en vertu des articles 108.3 et 108.4 du Code des professions (chapitre C-26).

1982, c. 30, a. 87; 1990, c. 57, a. 24; 2006, c. 22, a. 57.

87.1. Un établissement de santé ou de services sociaux visé au deuxiéme alinéa de I'article 7, la Commission de la santé et
de la sécurité du travail, la Société de |'assurance automobile du Québec, la Régie des rentes du Québec ou un ordre
professionnel peut refuser momentanément de donner communication a une personne d'un renseignement personnel la

concernant lorsque, de l'avis de son médecin traitant, il en résulterait vraisemblablement un préjudice grave pour sa santé.

Dans le cas d'un renseignement de nature médicale, aucune autre restriction ne peut étre invoquée.

L'organisme public, sur la recommandation du médecin traitant, détermine le moment ou ce renseignement pourra étre

communiqué et en avise la personne concernée.

Un organisme public non visé par le premier alinéa qui détient des renseignements de nature médicale peut en refuser la
communication a la personne concernée dans le seul cas ou il en résulterait vraisemblablement un préjudice grave pour sa
santé et a la condition d'offrir de communiquer ces renseignements a un professionnel du domaine de la santé choisi par

cette personne.

1987, c. 68, a. 9; 1990, c. 19, a. 11; 1992, c. 21, a. 76; 2006, c. 22, a. 58.

88. Sauf dans le cas prévu par le paragraphe 4° de l'article 59, un organisme public doit refuser de donner communication a
une personne d'un renseignement personnel la concernant lorsque sa divulgation révélerait vraisemblablement un
renseignement personnel concernant une autre personne physique ou l'existence d'un tel renseignement et que cette
divulgation serait susceptible de nuire sérieusement a cette autre personne, a moins que cette derniére n'y consente par
écrit.

1982, c. 30, a. 88; 2006, c. 22, a. 59.

88.1. Un organisme public doit refuser de donner communication d'un renseignement personnel au liquidateur de la
succession, au bénéficiaire d'une assurance-vie ou d'une indemnité de décés ou a I'héritier ou au successible de la
personne concernée par ce renseignement, a moins que cette communication ne mette en cause ses intéréts ou ses droits a

titre de liquidateur, de bénéficiaire, d'héritier ou de successible.

1986, c. 95, a. 5; 1993, c. 17, a. 99; 2006, c. 22, a. 60.
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Annexe VIII. Brochure envoyée aux participants a la

recherche (versions francaises et anglaises)
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