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Mabius sekvens - Talavvikelser och oralmotorisk funktion hos sju
personer samt effekter av leendekirurgi hos en person

Kajsa Eklund
Anna Nilsson

Sammanfattning. Mobius sekvens & en sallsynt diagnos dar
kranialnervspaverkan ofta leder till talavvikelser till foljd av nedsatt
oralmotorisk funktion. Studien syftade till att kartligga talavvikelser,
kompensatoriska strategier och egen upplevelse av tal hos sju personer med
Madbius sekvens, samt koppla talavvikelserna till underliggande oralmotorisk
funktion och forstaelighet. Ytterligare syfte var att undersoka omedelbara
effekter av leendekirurgi hos en person. Ovanstdende domaner studerades
instrumentellt, perceptuellt samt genom strukturerad intervju. Samtliga
deltagare uppvisade nedsatt oralmotorisk funktion i varierande grad. Fem
uppvisade talavvikelser varav tre hade gravt nedsatt forstaelighet. Mer
uttalad kranialnervspaverkan ledde till storre svarigheter inom tal och
oralmotorik. Bilateral facialispares innebar storre talavvikelser. Nedsatt
lappfunktion och/eller tungfunktion ledde i vissa fall till paverkad
produktion av lappljud och/eller tungljud. Nér detta ej var fallet tros
anledningen vara anvandande av kompensatoriska strategier. Viktigt ar att
medvetandegora och utveckla effektiva kompensatoriska strategier for att
Oka forstaeligheten och pad sa satt minska eventuell inskrankning av
delaktighet.

Nyckelord: M&bius sekvens, tal, forstaelighet, oralmotorik, leendekirurgi

Mobius sequence - Speech deviations and oral motor functioning in seven people
and effects of smile surgery in one person

Abstract. Mobius sequence is a rare condition where affected cranial nerves
often lead to speech deviations due to reduced oral motor functioning. This
study aimed to survey speech deviations, compensatory strategies and self-
perception of speech in seven people with Mdbius sequence, and to link
these to oral motor function and intelligibility. Additionally, the immediate
effects of smile surgery were investigated in one person. The above-
mentioned domains were studied instrumentally, perceptually and through
structured interviewing. All participants displayed reduced oral motor
function. Five displayed speech deviations and three of these had severely
reduced intelligibility. Greater effects on cranial nerves lead to greater
difficulties in speech and oral motor functioning. Bilateral facial palsy meant
greater speech deviations. Reduced lip and/or tongue function lead to
effected production of lip and/or tongue sounds. When this wasn’t the case,
the reason is assumed to be use of compensatory strategies. It’s important to
develop effective compensatory strategies to increase intelligibility and
decrease possible participation restraint.

Key words: Mdbius sequence, speech, intelligibility, oral motor functioning,
smile surgery



Maobius sekvens beskrevs forsta gangen ar 1880 av von Graefe men fick senare namn
efter professor Paul Julius Mobius som vidare beskrev symtomen ar 1888 (Simonsz &
Blanken, 2008). Det &r en mycket ovanlig diagnos och man kanner endast till cirka 50
personer som diagnosticerats med Mobius sekvens i Sverige (Socialstyrelsen, 2011).
Tillstandet forkommer lika ofta hos bada kénen (Kahane, 1979; Terzis & Karypidis,
2010). Tillstandet benamns aven Mobius syndrom, men da man nu anser att en primar
avvikelse utloéser andra avvikelser i en kedja av symtom &r sekvens en lampligare
benamning (Stromland et al., 2002). Etiologin bakom tillstandet &r inte helt faststalld,
men teorier finns om bade arftliga faktorer och miljéfaktorer under fosterlivet
(Sjogreen, Andersson-Norinder & Jacobsson, 2001). Forskare har funnit belagg for att
syrebrist i delar av hjarnstammen under en specifik tid i fosterlivet kan vara orsaken (St.
Charles, DiMario Jr. & Grunnet, 1993).

Mabius sekvens karaktariseras av en uni- eller bilateral paverkan pa kranialnerverna n.
abducens och n. facialis, som i en MRI-studie av Verzijl, Valk, de Vries och Padberg
(2005) har visats bero pa en komplex anomali av fossa posterior, det vill saga bakre
skallgropen. Den nedsatta kranialnervsfunktionen medfor en total eller partiell
forlamning av flertalet ansiktsmuskler. Utan innervering fran n. abducens blir dgat
oférmoget att vridas i sidled utat fran medellinjen (Nationalencyklopedin, 2013). Vid
avsaknad av innervering fran n. facialis hammas ansiktsrorligheten och mimiken blir
utslatad (Fagius & Aquilonius, 2006). Man kan aven finna paverkan pa bland annat
kranialnerverna n. glossopharyngeus och n. hypoglossus (Stromland et al., 2002,
Sjogreen et al., 2001). Da dessa nerver innerverar svalg och tunga kan svaljfunktion,
velofarynxfunktion och tungrorlighet vara nedsatt (Fagius & Aquilonius, 2006;
Sjogreen et al., 2001). Aven n. trigeminus kan vara inblandad (Terzis & Karypidis,
2010) vilket aven det kan orsaka minskad rorlighet i mjuka gommen samt paverka
kakmuskulaturen (Sonesson & Sonesson, 2006). Bristande velofarynxfunktion kan leda
till hypernasalitet i talet (Lohmander, Persson & Henningsson, 2008). Utdver
kranialnervspaverkan har man &ven funnit att misshildningar s& som gomspalt,
underutvecklad underkdke samt missbildningar av extremiteter kan férekomma i
samband med Mobius sekvens (Sjogreen et al., 2001; Stromland et al., 2002; Verzijl,
van der Zwaag, Cruysberg & Padberg, 2003; Miller & Stromland, 1999). Studier
indikerar att férekomsten av autismspektrumstorning &r hogre inom populationen med
Mdobius sekvens an inom normalpopulationen (Gillberg & Steffenburg, 1989;
Johansson, Wentz, Fernell, Stromland, Miller & Gillberg, 2007; Briegel, 2006;
Stromland et al., 2002). Aven utvecklingsstorning har visats forekomma i relativt hog
grad hos personer med Mobius sekvens (Briegel, 2006; Briegel, Schimek, Knapp,
Holderbach, Wenzel & Knapp, 2009; Stromland et al., 2002). Ut6ver de anatomiska och
fysiologiska aspekter som kan vara paverkade vid Mobius sekvens kan diagnosen dven
innebdra sociala inskrankningar. | en studie av Bogart, Tickle-Degnen och Joffe (2011)
framkom bland annat att manga av deltagarna med Mobius sekvens upplevde att
diagnosen i sig till stor del paverkade deras upplevelse av interaktion i méten med nya
manniskor. Deltagare beskrev att forekomsten av diagnosen ofta var det forsta obekanta
personer lade marke till, och att de kdnde ett behov av att "visa personen bakom
Mobius™ (s. 1216, Bogart et al., 2011).

Till foljd av de svarigheter diagnosen kan innebara kommer personer med Mobius
sekvens ofta i kontakt med ett stort antal olika medicinska professioner (\erzijl et al.,



2003; Domingos, Lopes, Almeida, Boscolo & Whaites, 2004). En av dessa &r
logopeden, da personer med Mdbius sekvens ofta uppvisar nagon grad av talavvikelse
till foljd av den paverkade orala anatomin och fysiologin (Strémland et al., 2002;
Sjogreen et al., 2001; Meyerson & Foushee, 1978). En av grundforutsattningarna for tal
ar en oralmotorik vars styrka, rérelseomfang och koordination &r sa precist anpassad att
personen kan utfora de minimala rérelser som tal innebdr. | de fall da detta inte fungerar
som det ska kan man tala om dysartri (Hartelius & Lohmander, 2008). Dysartri &r ett
samlingsnamn for en grupp talavvikelser orsakade av stdérd muskular kontroll av
talapparaten till foljd av paverkad innervering. Storningen kan leda till muskelsvaghet,
forlangsammade och/eller okoordinerade rorelser och/eller férandrad muskeltonus
(Darley, Aronson & Brown, 1975). Ljudproduktion kréver en viss styrka i den
orofaciala muskulaturen, dven om det inte &r faststallt hur stor denna styrka behdver
vara for mojliggora korrekt artikulation (Clark, 2008). Da personer med Mobius
sekvens saknar eller har en nedsatt innervation fran n. facialis, vilken styr ansiktets
muskulatur, kan foérmagan till lappslutning, lapprundning och lappspridning vara
nedsatt. Detta kan i sin tur paverka ljudproduktionen. Strémland et al. (2002) fann i sin
multidisciplindra studie om Mobius sekvens grav dysartri hos 17 av 22 deltagare samt
att dysartrins svarighetsgrad var hogre hos de deltagare som hade orofaciala avvikelser,
utvecklingsstorning och/eller autism.

Sprakljud vars realisation kan vara paverkad vid Mobius sekvens har funnits vara
bilabialer, labiodentaler (Sjogreen, et al., 2001), alveolarer, velarer, frikativor samt
sibilanter (Kahane, 1979). Kahane (1979) fann i sin fallstudie att deltagaren hade ett
reducerat formantfrekvensspann, vilket aven akustiskt bedémdes som grav distorsion av
vokalerna. Kahane (1979) ger i sin studie en utforlig beskrivning av talet hos en person
med Mdbius sekvens, men trots studiens detaljrikedom kan resultatens generaliserbarhet
ifrdgasattas da den enbart baseras pa ett fall. Hypernasalitet pa grund av
velofarynxinsufficiens ar ytterligare ett perceptuellt drag som kan aterfinnas i talet hos
personer med Mabius sekvens (Meyerson & Foushee, 1978; Helmick, 1980; Murdoch,
Johnson & Theodoros, 1997; Sjogreen et al., 2001; Verzijl et al., 2003). Kahane (1979)
fann dock endast sporadiska inslag av hypernasalitet i sin fallstudie. Meyerson och
Foushee (1978) fick i sin forskning fram att deltagarnas talsvarigheter varierade mellan
latt artikulatorisk paverkan gallande bilabialer och férmaga att lyfta tungan, till stora
artikulatoriska svarigheter i vissa fall ledande till ofGrstaeligt tal. Storre
kranialnervspaverkan gav storre artikulatoriska svarigheter.

Termen forstaelighet anger i vilken utstrackning lyssnaren uppfattar det som talaren
avser att saga (Hartelius & Lohmander, 2008). Sjogreen et al. (2001) fann i sin studie
nedsatt forstaelighet hos de deltagare som uppvisade grav dysartri, detta till foljd av
paverkad produktion av bilabiala, labiodentala och linguala ljud. Forstaelighet vid
Mabius sekvens &r nagot som dven von Berg, McColl och Brancamp (2007) undersokt.
| studien jamfordes forstaeligheten hos en person med Mabius sekvens vid tva olika
forutsattningar; en da lyssnaren fick se talarens ansikte och en da lyssnaren enbart fick
auditivt stimuli fran talaren. Resultatet visade att forstaeligheten var signifikant samre
da lyssnaren fick bade auditiv och visuell information fran talaren. Forfattarna menar att
deltagarens kompensatoriska artikulation vilseledde mottagaren pa grund av den sa
kallade McGurk-McDonald-effekten, som innebér att motstridig visuell och auditiv
talinformation forvranger den uppfattade talsignalen. Resultatet blir da en



sammansmaltning mellan de visuella och auditiva signalerna varpa vi uppfattar ett
tredje sprakljud (McGurk & McDonald, 1976). Dock baseras denna studie enbart pa en
deltagare och slutsatserna kan kanske darfor inte generaliseras.

I motsats till detta har man i studier funnit att personer med Mdobius sekvens dven kan
uppvisa ett forstdeligt tal tack vare anvandning av  kompensatoriska
artikulationsstrategier som minskar dysartrins foljder (Meyerson & Foushee, 1978;
Sjogreen et al., 2001). Man har funnit att bilabialer och labiodentaler ofta realiseras som
ljud producerade av tungan bakom, mot eller mellan tdnderna (Sjogreen et al., 2001).
Kahane (1979) fann att bilabialerna kunde realiseras labiodentalt, det vill sdga med
underldppen mot framtédnderna. Ytterligare fynd var att alveolarer, sibilanter och
frikativor ofta producerades interdentalt samt att velarer ofta producerades faryngealt
(Kahane, 1979). Manga personer med Mobius sekvens anvander sig utéver ovan
namnda artikulationsstrategier dven av andra alternativa uttryckssatt och
kompensatoriska strategier for att bli forstadda. Sjogreen et al. (2001) beskrev dven att
alternativa och kompletterande kommunikation i form av teckensprak och/eller
pictogrambilder anvandes av tva deltagare med grav dysarti respektive anartri, vilka
aven hade autism.

Den paverkade mimiken och lapprorligheten hos personer med Mobius sekvens
paverkar inte bara sjdlva artikulationen, utan kan dven innebéra en nedsatt férmaga till
kroppskommunkation, s som ansiktsuttryck. Forskare rapporterar att svarigheter att
forma ansiktsuttryck kan upplevas som en barridr for kommunikationen och
mojligheten att bli forstddd (Bogart et al., 2011; Zuker & Manktelow, 1989). Manga
personer med Mobius sekvens anvénder sig darfor, utdver artikulationsstrategier, aven
av andra alternativa uttryckssatt och kompensatoriska strategier for att bli forstadda
(Sjogreen, et al., 2001). | en studie av Bogart, Tickle-Degnen och Ambady (2012) fann
man att personer med medfodd bilateral facialispares, s& som hos personer med Mobius
sekvens, anvande sig mer av kansloord och variationer i rosten i form av prosodi, skratt
och okad roststyrka for att fortydliga budskapet. De anvande sig &ven av gester,
huvudrorelser och Ovriga kroppsrorelser nar de beréttade (Bogart et al., 2012). Den
nedsatta formagan att le kan paverka samspelet med andra méanniskor for personer med
Mobius sekvens, da leendet spelar en avgorande roll for den interpersonella
kommunikationen (Zuker & Manktelow, 1989). Bogart et al. (2011) beskriver ett antal
strategier som personer med Mdobius sekvens sjalva anger att de anvénder for att
kompensera for svarforstaeligt tal och utslatad mimik. Exempelvis namns anvandning
av kroppskontakt, humor, klader och accessoarer. Deltagarna namner &ven hur de
forsokte tala langsamt, hogt och tydligt for att undvika missforstand (Bogart et al,
2011).

Det finns i nuldget inte mycket evidens gallande atgarder for tal, oralmotorik och
kommunikation vid Mdbius sekvens. Meyerson och Foushee (1978) betonar vikten av
logopediska insatser. Sjogreen et al. (2001) foreslar bland annat orofacial terapi for att
starka svag muskulatur i lappar och tunga och pa sa satt forbattra forutsattningarna for
bland annat talet. Ytterligare logopediska atgarder som foreslogs var taltraning samt
utvecklande och forstarkning av kompensatoriska strategier. Samtliga foraldrar till de
barn som fatt taltraning upplevde en forbattring i barnens tal, dock av varierande grad
(Sjogreen et al., 2001). Bogart et al. (2012) foreslar en mer sa kallad sociofunktionell



intervention med fokus pa kroppskommunikation och anvandande av kompensatoriska
strategier. En interventionsmetod som syftar till att forbattra funktionen i den orofaciala
muskulaturen &r kirurgi (Meyerson & Foushee, 1978; Sjogreen et al., 2001). Vinsterna
av en sadan operation kan vara manga, daribland forbattrad atformaga, minskad
dreglingsproblematik, forbattrat tal samt 6kad formaga till mimik och leende (Zuker &
Manktelow, 1989; Zuker, Goldberg & Manktelow, 2000; Goldberg, DeLorie, Zuker, &
Manktelow, 2003; Bianchi, Copelli, Ferrari, Ferri & Sesenna, 2009). En kirurgisk metod
som beskrivs av Goldberg et al. (2003) &r transplantation av gracilismuskeln fran laret
till ansiktet, dar muskeln innerveras av den mandibuléra avgreningen av n. trigeminus.
Denna typ av kirurgi kan benamnas leendekirurgi, da syftet ar att ge forutséttningar for
ansiktsmimik, daribland mojligheten att le (Bianchi et al., 2009). Bianchi et al. (2009)
rapporterar goda resultat och hég patientnéjdhet efter gracilismuskeltransplantation och
beskriver denna muskel som den mest l&mpliga for att forbattra ansiktsrorligheten.
Aven Goldberg et al. (2003) fann att detta kirurgiska ingrepp hade positiva effekter pa
talet och att deltagarnas forstaelighet forbattrades. Zukers et al. (2000) studie stodjer
dessa resultat da deltagarna i denna studie forbattrades signifikant gallande dregling,
drickformaga, tal och mimik. En annan kirurgisk teknik inom leendekirurgi, som
utvecklats av Labbé och Huault (2000), innefattar en forlangning av temporalismuskeln.
Denna muskel fasts vid mungiporna och mojliggor pa sa satt leende. Labbé & Huault
(2000) rapporterar goda postoperativa resultat géallande mimik och leende. Dock
poangteras svarigheten att uppna ett spontant och emotionellt initierat leende utan
innervation fran facialisnerven (Zuker, 1999). Dessa tva Kkirurgiska metoder,
gracilismuskeltransplantation och temporalismuskelférlangning, ar idag standard i
Sverige vid leendekirurgi (B. Stark, personlig kommunikation, 23 april, 2013).

Trots en véxande kunskapsbas om tal och oralmotorik hos personer med Madbius
sekvens finns det fortfarande luckor att fylla. | tidigare studier har man inte detaljerat
och systematiskt undersokt tal och kommunikation hos personer med Mdobius sekvens
och dess relation till underliggande oralmotorisk féormaga. Manga av de studier som
berér Mobius sekvens har inte en logopedisk ansats och handlar inte om talavvikelser
eller kommunikationsnedsattning i forsta hand. De studier som i nuldget beskriver talet
hos dessa personer ar Overlag baserade pa fallbeskrivningar. De mest tongivande
studierna inom omradet tal och oralmotorik vid Mobius sekvens dr dven publicerade i
slutet av 1970-talet vilket kan paverka jamforbarheten med dagens population, da
forutsattningarna gallande undersokningsmetodik har foréndrats. Vissa studier baserar
sina slutsatser om tal hos personer med Mdbius sekvens pa resultat fran enbart
perceptuella bedémningar, exempelvis Meyerson och Foushee (1978). Med dagens
teknik finns mojligheter att studera tal och oralmotorik som inte fanns vid tiden for
publicerandet av flertalet ndmnda studier. Bland annat finns nu forutséttningar att kunna
bedéma manga aspekter av tal och oralmotorik pa ett objektivt sétt, exempelvis med
hjalp av nasometer och lappkraftmatare. For att inom klinisk verksamhet kunna
utveckla basta mdjliga intervention for personer med Mobius sekvens kravs en
uppdaterad och heltdckande kartlaggning av eventuella artikulationsavvikelser och
kommunikationsnedsattning samt de oralmotoriska forutsattningar som ligger till grund
for dessa. En forstaelse for sambandet mellan dessa faktorer kan vara till hjalp i
utvecklandet av tal- och oralmotorisk traning samt kompensatoriska strategier for att
oka talets forstaelighet. De studier som utvarderar kirurgiska metoder vid Mdbius
sekvens ar tekniskt uppdaterade, men saknar dock fokus pa forbattringar géllande tal



och kommunikation. | de fall da effekter pa talet undersokts har detta gjorts med en mer
overgripande ansats. Darfor behdvs fordjupad forskning pa effekter av leendekirurgi
utifran ett logopediskt perspektiv.

Syfte

Syftet med denna studie var att kartldgga talavvikelser, kompensatoriska strategier och
egen upplevelse av tal vid Mobius sekvens, samt att koppla talavvikelser till
underliggande oralmotorisk funktion och till forstaelighet. Studien syftade aven till att
underséka omedelbara effekter av leendekirurgi pa artikulation, oralmotorik,
forstaelighet samt egen upplevelse av tal hos en person.

Fragestallningar

o Vilka typer av talavvikelser forekommer hos personer med Mdbius sekvens?

e Hur ser relationen ut mellan tal och oralmotorisk férmaga hos personer med
Mabius sekvens?

e Hur paverkas forstaeligheten vid Mdbius sekvens?

e Anvander personer med Mdbius sekvens nagra kompensatoriska strategier for
att oka forstaeligheten och hur ser i sa fall dessa ut?

e Hur ser den egna upplevelsen av talet ut hos personer med Mdbius sekvens?

e Vilka omedelbara effekter kan leendekirurgi ha pa artikulation, forstaelighet,
oralmotorisk formaga och egen upplevelse av tal hos ett barn med Mobius
sekvens?

METOD

Deltagare

Inbjudan att delta 1 studien spreds via Svenska Mobius syndromféreningens
kontaktnatverk. Studiens inklusionskriterier var diagnosen Mobius sekvens och alder
fem ar eller aldre. Sju personer, tre pojkar/man och fyra flickor/kvinnor, besvarade
inbjudan att delta i studien. Aldersintervallet hos deltagarna var 4:11 — 54:4 ér,
medianalder 26:1 ar. Information om deltagarna redovisas i tabell 1.

Fallbeskrivning. En av studiens deltagare (D 1) studerades dven pa individniva da
denne genomgick leendekirurgi under studiens gang. Operationen utfordes pa
Karolinska Universitetssjukhuset i Stockholm enligt metoden som innebér en
forlangning av temporalismuskeln (Labbé & Huault, 2000). Bada sidor av ansiktet
opererades vid samma tillfalle.



Tabell 1.

Beskrivning av sju personer med Mobius sekvens. D=deltagare.

D1 D2 D3 D4 D5 D6 D7
Alder 9:4 31:1 4:11 26:1 10:11 34:0 54:4
Facialis- BilateralBilateral Bilateral Unilateral Bilateral Bilateral Unilateral
paverkan (vanster) (vanster)
Ytterligare Horsel-  Aspergers  Horsel-  Gomspalt
diagnos nedsattning syndrom nedséttning

(ChH (horapparat)

Logoped- Ja Ja Ja Ja Ja Ja Nej
behandling
Leende- Jat Ja?
Kirurgi

1 Forlangning av temporalismuskeln
2 Gracilismuskeltransplantation

Material

Svenskt Artikulations- och Nasalitetstest (SVANTE) (Lohmander, Borell, Henningsson,
Havstam, Lundeborg, & Persson, 2005) administrerades for att elicitera produktion av
enskilda ord. Nasometer Il Model 6450 anvédndes for att instrumentellt mata
nasalancevarde med talmaterial hamtat fran Brunnegdrd och van Doorn (2009).
Talmaterialet bestod av tio meningar med enbart orala ljud, exempelvis ”Pippis apa
piper”. Swedish Intelligibility Test for Children (SWITCH) (Johannisson, 2011)
administrerades for att bedoma deltagarnas forstaelighet pa ordniva. Spontantal
eliciterades genom att deltagaren fick beratta om en bild for en kvalitativ bedémning av
forstaelighet. Sjalvsvarsformular Om Kommunikation (SOK) administrerades i
pappersform till de fyra deltagare som var minst 15 ar fyllda for att fa kvantitativa data
pa deltagarnas egen upplevelse av tal. SOK ar en reviderad variant av
Sjalvsvarsformular om Forvéarvade Talsvarigheter (Hartelius, EImberg, Holm, Lovberg
& Nikolaidis, 2008). Formularet innehaller 30 pastaenden fordelade pa de tre delarna
"Uppfattning om egenskaper i det egna talet och spraket”, ”Kommunikation (tal och
sprak i social milj6)” och “Paverkande person- och omgivningsfaktorer”. Respontenten
ska ta stallning till pastdendena utifran fyra skalsteg, fran ”Stammer inte alls” till
"Stammer precis”. Svaren omvandlas till poang och ger en medelpoangsumma fran 0 —
3, dar 0 motsvarar minsta mdjliga paverkan pa upplevelse av kommunikation och 3
motsvarar storsta mdojliga paverkan. Nordiskt Orofacialt Test — Screening (NOT-S)
(Bakke, Bergendal, McAllister, Sjogreen & Asten, 2007) administrerades for en
overgripande oralmotorisk bedémning. NOT-S bestar av en intervjudel och en
undersokningsdel. Intervjudelen innehaller fragor som berdr sensorik, andning, vanor



(exempelvis gnissla tander dagtid, suga/bita pa naglar), tuggning och svéljning, dregling
samt muntorrhet. Undersokningsdelen innefattar bedémning av ansiktet i vila,
n&sandning, mimik, tuggmuskel- och kakfunktion, oral motorik samt tal. Poéngen i
testet stracker sig fran 0-12, dar 0 motsvarar ingen avvikelse och 12 motsvarar avvikelse
I samtliga domaner. De enskilda fonemen /m/, /u:/ och /i:/ eliciterades genom
instruktion och anvandes for bedémning av oralmotorisk funktion och artikulatoriska
kompensatoriska strategier. Lappkraftmataren LF100 anvandes for att mata lappkraft.
lowa Oral Performance Instrument (IOPI) anvéndes for att mata tungkraft. De
beddmningsmaterial som anvandes for att undersoka deltagarnas tal och oralmotorik
presenteras i tabell 2.

Tabell 2.

Presentation av beddmningsmaterial och méatinstrument for de faktorer som undersoktes
inom domanerna tal och oralmotorik. Hur respektive bedémning genomférdes samt
vilka som genomforde dem presenteras. F=forfattarna, EB 1=6 externa bedomare,

EB 2=8 externa bedémare.

Domén Faktor som Bedomningsmaterial Beddmare Bedomning
som undersoks
undersoks
Tal Acrtikulation SVANTE F Berékning av
andel korrekt
producerade
fonem
Artikulatoriska - SVANTE F Kvalitativ
kompensatoriska - Spontantal felanalys
strategier - Uthallet /m/, /u:/,
li:/
Nasalancevarde  Talmaterial fran F Maétning av
Brunnegard och van nasalancevarde
Doorn (2009) med hjalp av
nasometer
Forstaelighet pag SWITCH EB1 Berakning av
ordniva andel korrekt
uppfattade ord
Forstaelighet i Skala fran Sjogreen  F Kvalitativ
spontantal etal. (2007) bedémning pa
en skala 0-3
Egen upplevelse - Strukturerad - Gruppering av
av tal intervju svar
- SOK - Kvalitativ och
kvantitativ




bedémning

Oral- Overgripande NOT-S F for Skala 0-12
motorik oralmotorisk grupp-
funktion studie,
EB 2 for
D1
Lappslutnings- Uthallet /m/ F Kvalitativ
formaga
Lapprundnings- Uthallet /u:/ F Kvalitativ
formaga
Lappspridnings- Uthallet /i:/ F Kvalitativ
formaga
Lappkraft LF100 F Basta av tre
uppmatta varden
Tungkraft IOPI F Basta av tre
uppmatta varden

Tillvagagangssatt

Bedomningarna skedde pa logopedmottagningar pa olika platser i Sverige, sa nara
deltagarnas hemort som mojligt. Besoken genomfdrdes av forfattarna och
dokumenterades genom audio- och videoupptagning med hjalp av ljudinspelare
TASCAM HD-P2, digitalkamera Canon HD Legria HF S11 samt mikrofon Sony ECM-
MS957. Datainsamlingen standardiserades genom att en av forfattarna genomférde
forsta halvan av varje besok och den andra genomforde den avslutande halvan.
Bedomningar gjordes i efterhand utifrdn audio- och videoinspelningar. Externa
bedomare, vilka var 14 logopedstudenter, anvandes i de fall da bedomningen kravde
oberoende beddmare. Resterande beddmningar gjordes av forfattarna. En individuell
bedomning gjordes forst och i de fall da samstammighet mellan forfattarna ej forelag
naddes konsensus genom gemensam bedémning och diskussion.

Fallbeskrivning. Undersokningsforfarandet for D 1 var detsamma som for Ovriga
deltagare och genomfordes bade pre- och postoperativt. Det postoperativa
undersokningstillféllet skedde 85 dagar efter leendeoperationen. Vid bedémning av D 1
kande beddmarna inte till vilken inspelning som gjorts fore respektive efter
leendekirurgin.

En inledande strukturerad intervju, utformad specifikt for foreliggande studie,
genomfordes for att kartligga bakgrundsfaktorer kring tal och oralmotorik.
Intervjufragorna var utformade for att inhamta information kring tal- och oralmotorisk
utveckling, egen upplevelse av talsvarigheter och forstaelighet, eventuella ytterligare
diagnoser, logopedkontakt samt huruvida oralmotorisk kirurgi genomgatts. | de fall da



deltagaren var minderarig besvarades vissa fragor av medfoljande anhorig. Svaren
dokumenterades skriftligt av en av forfattarna. Darefter foljde testning enligt nedan.

Tal

Artikulation. SVANTE administrerades. Orden fran arbetsblad 1 och 2 bedémdes
utifran audioinspelningar och samtliga fonem (256 stycken) transkriberades fonetiskt.
”Percentage of phonemes correct” (PPC) (Dollaghan, Biber & Campbell, 1993)
berdknades. Metoden gar ut pa att berdkna andelen korrekt producerade fonem av
samtliga. malfonem. PPC = (antal korrekt uttalade fonem / det totala antalet
forekommande fonem) x 100. Ett cut off-varde for avvikande artikulation sattes vid
90%. Detta baserades pa det faktum att fonemforradet fardigstalls mellan fyra och sju
ars alder (Nettelbladt, 2007) och man alltsd darfor bor uppvisa ett PPC-vérde pa i
princip 100% efter sju ars alder. Utdver PPC pa samtliga sprakljud beréknades andel
korrekt producerade lappfonem som forekommer i SVANTE (de bilabiala och
labiodentala konsonanterna /p/, /b/, Im/, If/, Iv/), och benamndes PPC-L. Aven andel
korrekt producerade tungfonem som forekommer i SVANTE (de dentala, palatala och
velara konsonanterna /t/, /d/, In/, I\, Is/, I¢l, Itl, I/, Ig/) berdknades och bendmndes PPC-
T.

Nasalitet. Nasalancevarde mattes. Talmaterialet lastes upp av undersékningsledaren
och repeterades av deltagaren. Proceduren upprepades en gang och medelvardet
noterades som resultat. Nasalancevérdet bedomdes som adekvat eller avvikande med
cut off-vardet 29% (Brunnegard, Lohmander & van Doorn, 2012).

Kompensatoriska strategier. Deltagarnas strategier for att kompensera for bristande
oralmotorisk funktion noterades under den auditiva beddmningen genom felanalys av
artikulationen vid SVANTE samt under visuell beddmning av enstaka ljud (/m/, /u:/ och
/iz/) och spontantal.

Forstaelighet. Vid SWITCH-testning laste undersokningsledaren upp en lista med 60
ord och deltagaren repeterade varje ord. Orden transkriberades ortografiskt vid ett
senare tillfalle. En forstaelighetskvot beraknades enligt beskrivning av Ahlman och
Borjesson (2011). Antalet ord som lyssnarna uppfattade korrekt Overfordes till en
procentsats. Forstaelighet % = (antal korrekt transkriberade ord / det totala antalet ord) x
100. En forstaelighetskvot lagre an 90% bedomdes som avvikande baserat pa Weiss’
(1982) tolkning av forstaelighetsnormer, angivna i Weiss och Lillywhite (1981), som
sager att en forstaelighetskvot lagre an 90% vid fyra ars alder indikerar en mattlig
forsening eller avvikelse. Spontantal eliciterades och forstaeligheten beddmdes
kvalitativt pa en skala fran 0-3 utifran Sjogreen, Engvall, Ekstrom, Lohmander,
Kiliaridis och Tulinius (2007). (0) motsvarar fullt forstaeligt tal, (1) tal som till stérsta
delen ar forstaeligt men dar repetitioner och verifikationer behovs emellanat, (2)
svarforstaeligt tal dar repetitioner och verifikationer behovs fortlopande samt (3) mycket
svarforstaeligt tal dar alternativa och kompletterande kommunikationssatt behdvs.

Egen upplevelse av tal. Deltagarnas egen upplevelse av eventuell fordndring av talet
efter logopedisk behandling respektive leendekirurgi efterfragades i inledande intervju,
likasa deltagarnas egen upplevelse av anvandande av kompensatoriska strategier for att
oka forstaeligheten. Deltagarnas svar grupperades och sammanfattades utifran likhet i
innehall. Sjalvsvarsformular Om Kommunikation (SOK) administrerades. Resultatet pa
SOK omvandlades till siffror enligt manual och gav en medelpoangsumma fran 0 — 3
som sedan jamfordes med normvarden fran Ahlberg och Hansson (2007).
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Oralmotorik

NOT-S administrerades och den oralmotoriska funktionen bedémdes som adekvat eller
avvikande med cut off-vardet 3,29 poang, vilket motsvarar tva standardavvikelser Gver
medelvérdet for aldersgruppen 5:0-6:0 ar (Gustavsson, Skoglund & Thelin, 2007).
Intervjudelen utférdes vid undersokningstillfallena av en av forfattarna och
undersokningsdelen bedomdes i efterhand utifran videoupptagning och lyssning i
horlurar. Undersokningsdelen bedémdes av bada forfattarna. Bedomarna tillats se pa
filmerna ett obegransat antal ganger.

Fallbeskrivning. Undersokningsdelen beddmdes av externa beddémare och vid dessa
bedémningar kravdes minst 60% samstammighet mellan bedémarna inom en domén for
att denna doman skulle réknas som avvikande.

Formaga till lappslutning, lapprundning samt lappspridning bedomdes visuellt och
auditivt genom de uthallna sprakljuden /m/, /u:/ och /i:/. Dessa formagor bedomdes som
adekvata eller avvikande. L&ppkraft méattes och maximal lappkraft noterades som det
bésta av tre forsok och beddmdes som adekvat eller avvikande med cut off-véardet 12N
for de vuxna deltagarna (Sjogreen, Lohmander & Kiliaridis, 2011) och 8N for barnen
(Sj6green et al., 2007). Tungkraft mattes och maximal tungkraft noterades som det bésta
av tre forsok. Da normer for tungkraft skiljer sig at vad galler alder och kon (Adams,
Mathisen, Baines, Lazarus & Callister, 2013) jamfordes varje deltagares varde med
normvarde som motsvarade dennes alder och kon, baserat pa Youmans och Stierwalt
(2006) och Potter och Short (2009). Cut off-varde sattes vid tva standardavvikelser
under respektive medelvarde.

Samband mellan tal och oralmotorisk funktion undersoktes kvalitativt genom att notera
samforekomst av funktionsavvikelser inom dessa doméner.

Tillforlitlighetsprovning

Inter- och intrabedémarreliabilitetsprovningar gjordes pa en slumpmassigt utvald halft
av PPC-berakningarna med punkt-for-punkt-samstdmmighetsberéakning och angavs i
procent. Interbeddmarreliabiliteten var 90,4% och intrabedomarreliabilitet var for en av
beddmarna 955% samt 92,4% for den andre bedémaren. Inter- och
intrabedOmarreliabilitetsprovningar med punkt-for-punkt-samstammighetsberékning
gjordes pd samtliga NOT-S-bedémningar utforda av forfattarna. Interbedémar-
reliabiliteten var 95,5%. Intrabedomarreliabiliteten var 94,4% for en av forfattarna samt
96,7% for den andre forfattaren. Interbedémarreliabilitet berdknades aven pa NOT-S-
bedomningarna utférda av externa bedémare samt pa en slumpmassigt utvald halft av
SWITCH-bedomningarna, da med hjalp av "intraclass correlation” (ICC). ICC-vérdet
for de externa beddémarna av NOT-S for D1 var 0,867 for det preoperativa tillfallet och
0,920 for det postoperativa tillfallet. ICC-vardet for de externa bedémarna pa SWITCH
var 0,945.
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Etiska h&dnsynstaganden

Studien provades och godkéndes av den regionala Etikprovningsndmnden i Goéteborg.
Alla deltagare och vardnadshavare fick muntlig och skriftlig information om studiens
syfte och genomfdrande. De informerades om att deltagandet var helt frivilligt och nér
som helst, utan sarskild forklaring, kunde avbrytas. Skriftligt samtycke fran samtliga
deltagare inhamtades. | de fall da deltagarna var minderariga inhdmtades samtycke aven
fran malsman. Allt material som samlades in under studien kodades och forvarades
oatkomligt for obehdriga pa Mun-H-Center i Goteborg.

RESULTAT

Tal

| tabell 3 redovisas den totala andelen korrekt producerade fonem (PPC) samt andel
korrekt producerade lappfonem (PPC-L) och andel korrekt producerade tungfonem
(PPC-T). Aven forstaelighetskvot och nasalancevarde for samtliga deltagare
presenteras.

Tabell 3.

Redovisning av artikulationsavvikelse, forstaelighet och nasalancevarde hos sju
personer med Mobius sekvens samt egen upplevelse av tal hos fyra av dessa. Samtliga
varden angivna i procent med undantag for Forstaelighet av spontantal” dar
O=forstaeligt, 1=till stérsta delen forstaeligt, 2=svarforstaeligt och 3=mycket
svarforstaeligt tal. D=deltagare.

D1 D2 D3 D4 D5 D6 D7
PPC 69,5 87,9 87,0 100 53,9 87,5 99,6
PPC-L* 87,9 100 72,7 100 30,3 100 97,0
PPC-T? 61,7 73,9 83,8 100 29,6 73,9 100

F('jrstéelighet 60,3 96,1 38,3 96,1 23,9 92,5 96,7
—ordniva

Forstaelighet 2 1 2 0 2 1 0
— spontantal

Nasalance 31,5 24,0 -3 29,0 14,5 22,0 11,5
SOK* 3 0,03 3 0,47 3 0,53 0,36

1 PPC lappfonem: Bilabiala och labiodentala konsonanter (/p/, /b/, Im/, If/, Iv[)
2 PPC tungfonem: Dentala, palatala och velara konsonanter (/t/, /d/, In/, NI, Is/, I¢l, Itl, K/, Ig/)
3 Data saknas/ej inhamtad
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4 0=minsta mojliga paverkan pa upplevelse av kommunikation, 3=stérsta mojliga paverkan pa upplevelse
av kommunikation

Artikulation. Medelvardet pa deltagarnas PPC var 83,6% s=16,6. Avvikande
produktion av /r/ forekom hos fyra deltagare (D2, D3, D5, D6). Odistinkt artikulation av
/s/ forekom hos tre deltagare (D1, D5, D6) och beddémdes realiseras som ett annat
fonem hos en deltagare. Odistinkt artikulation av /I/ forekom hos tre deltagare (D1, D5,
D7) och bedémdes realiseras som ett annat fonem hos en deltagare. Tva deltagare, D1
och D5, uppvisade stora artikulationsavvikelser som berdrde velarer och de rundade
vokalerna /u:/ och /o:/. D5 uppvisade dven svarigheter vid produktion av bilabialer samt
vissa labiodentaler. Samma deltagare uppvisade stora svarigheter med s-férbindelser da
uteslutning av andra konsonanten skedde genomgaende.

Felanalys vid den auditiva bedémningen av talet hos D1 och D5 visade att velarer
producerades uvulart av D1 och dentalt av D5. Rundade vokaler realiserades i vissa fall
som /a:/ av bada. D5 realiserade bilabialer som dentaler och i enstaka fall som
odistinkta labiodentaler. Vid den visuella beddémningen noterades att deltagarna
generellt anvande underkaken och underldappen for att kompensera for bristande
oralmotorisk funktion. Bilabiala ljud producerades labiodentalt av D3 och D5.
Kompensation av bristande lapprundningsférmaga vid produktion av /u:/ noterades hos
fyra deltagare (D1, D2, D3, D4) i form av protrusion eller retraktion av underkéken
och/eller underlappen. Tva deltagare (D1, D2) producerade /i:/ genom framskjutning av
underkéken. En deltagare (D6) kompenserade for bristande tungfunktion vid produktion
av /r/ genom att realisera fonemet som en labiodental approximant. Ytterligare
noterades att en deltagare (D1) producerade vissa /s/ interdentalt.

Nasalitet. En av sex deltagare (D1) uppvisade latt forhojt nasalancevarde vid
nasometerbedémningen. Deltagarnas (n=6) nasalancemedelvarde pa oral artikulation
var 22,1% s=7,9. Nasometerdata saknas for D3.

Forstaelighet. Medelvardet for deltagarnas forstaelighet pa ordniva (SWITCH) var
72,0% s=31,0. Bedomningen av forstaelighet i spontantal visade att tre deltagare (D1,
D3, D5) uppvisade svarforstaeligt tal dar repetitioner och verifikationer behdvdes
fortlopande. Tva deltagare (D2, D6) uppvisade tal som till storsta delen var forstaeligt,
men dar repetitioner och verifikationer behdvdes emellanat. Tva av deltagarnas tal (D4,
D7) var fullt forstaeligt.

Egen upplevelse av tal. Av de sex deltagare som uppgett att de gatt i behandling med
fokus pa tal hos logoped upplevde tre (D1, D2, D3) positiv forandring pa talet. Den
deltagare som tidigare genomgatt leendekirurgi (D4) upplevde viss positiv effekt pa
talet postoperativt, gallande artikulation av /f/ och /¢/. De fonem som deltagarna
upplevde svara att producera anges i tabell 4. De kompensatoriska strategier deltagarna
sjalva beskrev sig anvanda for att oka forstaeligheten var att forklara runt malordet,
antingen med fonologiska ledtradar eller genom anvandning av humor. Andra vanliga
strategier var att upprepa det man sagt samt anvandning av synonymer. Ovriga strategier
som namndes var langsammare tal, tydligare artikulation, att flytta sig narmare
samtalspartnern samt att ta hjalp av papper och penna.
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Tabell 4.

Presentation av fonem som sju personer med Mdbius sekvens beskrev som svara att
producera. D=deltagare.

D1 D2 D3 D4 D5 D6 D7

Fonem It 1] It/ Im/ Ipl ol Il I8/ 1 ¢l Isl Irl It/ Ikl sl 1 IvI

Deltagarnas (n=4) medelvarde pa SOK var 0,3 poang s=0,2. Deltagarnas poang pa SOK
presenteras i tabell 3. Sett pa gruppniva fann deltagarna pastaenden som dverensstamde
med deras egen upplevelse av det egna talet inom samtliga tre doméner. De pastaenden
som tre eller fyra deltagare fann Gverensstimmande med sina egna upplevelser var
"Vissa ljud eller bokstaver ar svara for mig att saga”, "Jag far ofta upprepa det jag har
sagt for att andra inte har forstatt” samt ”Det ar svart att tala i en grupp av manniskor”,

Oralmotorisk funktion

Medelvérdet pa NOT-S var 5,3 poang s=0,7. | tabell 5 redovisas samtliga deltagares
varde pa lappkraft och tungkraft samt resultat pa NOT-S.

Tabell 5.
Redovisning av lappkraft, tungkraft samt NOT-S-resultat hos sju personer med Mdobius

sekvens. Funktion beddmdes som avvikande enligt cut off-varden. Funktionsavvikelse
markeras med kursiv text. D=deltagare.

D1 D2 D3 D4 D5 D6 D7  Avvikande
Lappkraft 5 4 3 4 1 12 5 <gt
(N) <12?
Tungkraft 35 57 25 30 29 20 38  <17,2-452°
(kPa)
NOT-S 4,25 5 54 6 6 5 6 >3,29
(poéng)

1 Cut off-varde fér barn

2 Cut off-varde for vuxna

3 Cut off-varde flickor 4:0-4:11: 17,2 kPa; pojkar 10:0-10:11 kPa: 36,0; kvinnor 20-39 ar: 30,7 kPa;
man 20-39 ar: 45,2 kPa; kvinnor 40-59 ar: 31,1 kPa.

411 av 12 uppgifter genomforda.

Mimik/lapprorlighet (n. facialis). Asymmetri i mjukdelar noterades hos fyra deltagare
(D2, D4, D6, D7). Fem deltagare (D1, D2, D3, D5, D6) hade 6ppen mun i viloposition.
Sex deltagare (D1, D2, D3, D4, D5, D7) uppvisade bristande formaga att visa tanderna
samt att truta med lapparna. Formagan till lappslutning var avvikande hos D3 och D5.
Formagan till lapprundning var avvikande hos sex deltagare (D1, D2, D3, D4, D5, D7).
Vid enkelsidig facialispares kunde en symmetrisk l&pprundning inte genomforas.
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Formagan till lappspridning var avvikande hos sex deltagare (D1, D2, D3, D4, D5, D7).
| de fall da enkelsidig pares forekom producerades lappspridning av den rorliga sidan.
Sex deltagare (D1, D2, D3, D4, D5, D7) bedémdes ha en bristande lappkraft.
Deltagarnas medelvarde pa maximal lappkraft var 4,9N s=3,4. | tabell 5 framgar vilka
deltagare som bedémdes ha avvikande mimik/Iapprorlighet, baserat pa bedémning av
NOT-S, produktion av enstaka ljud (/m/, /u:/, /i:/) samt uppmatt lappkraft.

Tungfunktion (n. hypoglossus). Svarigheterna inom tungfunktion yttrade sig som
bristande formaga att racka ut tungan hos tre deltagare (D2, D5, D6), att slicka runt
munnen hos fem deltagare (D1, D3, D4, D5, D6) samt bristande tungkraft hos fyra
deltagare (D1, D4, D5, D6). Deltagarnas medelvérde pa maximal tungkraft var 33,4kPa
s=12,0. | tabell 5 framgar vilka deltagare som bedomdes ha avvikande tungfunktion
baserat pa bedémning av NOT-S och uppmatt tungkraft.

Gomrorlighet/resonans (n. glossopharyngeus). Samtliga deltagare beddmdes ha en
symmetrisk gomrorlighet.

Kékfunktion (n. trigeminus). Fyra deltagare (D1, D3, D6, D7) rapporterade svarigheter
med att dta vissa konsistenser av mat. En av deltagarna med unilateral facialispares (D4)
uppvisade bristande aktivitet i massetermuskeln unilateralt vid palpation. Data saknas
fran Fp 3 gallande samma uppgift.

| figur 1 redovisas deltagarnas oralmotoriska funktion i samtliga domaner i NOT-S, i
relation till normdata (Bakke et al., 2007).

=== M0Obius sekvens

— = Normdata enl. Bakke et NOT'_S'doméner _
al. (2007) K Intervju Undersokning
I\ * + | Sensorik 1 Ansiktet i vila
* I\ I 4 \ I1 Andning 2 Nésandning
/\ I\ I\ I 1 Vanor 3 Mimik
/ / 1y ! ® IV Tuggning 4 Tuggmuskel- och
» \\ , \‘ f \ / och svéljning  kakfunktion

/ V Dregling 5 Oral motorik

/
\ /’ V! \, VI Muntorrhet 6 Tal
I
- -_. 3 \ )
&l .\ . \'
-— | = g = |\¢—w—-vﬂ=v—1*‘*ﬁ_»-‘|
I m v v Vi 1 2 3 4 5 6
NOT-S-doméner
Figur 1.

Oralmotorisk formaga hos sju personer med Mobius sekvens baserat pa NOT-S-
bedémning, i relation till normdata. X-axeln anger samtliga domaner i NOT-S. Y-axeln
anger andel deltagare med avvikelse inom aktuell doman.

Den kvalitativa undersokningen av samband mellan funktionsavvikelser géllande tal
och oralmotorik hos samtliga deltagare presenteras i tabell 6.
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Tabell 6.

Funktionsavvikelser inom tal och oralmotorik hos sju personer med Mdbius sekvens.
Forekomst av funktionsavvikelse anges med +. Produktion av lappfonem och tungfonem
bedomdes som avvikande da minst 10% av fonemen inom kategorin (PPC <90%)
producerades inkorrekt enligt den auditiva bedémningen. Mimik/l&pprorlighet och
tungfunktion baseras pa oralmotorisk bedémning samt lapp- och tungkraftmétning.
D=deltagare, D1a=preoperativt, D1b=postoperativt.

Funktionsavvikelse Dla D1b D2 D3 D4 D5 D6 D7
Lappfonem® + + +

Tungfonem? + + + + + +
Mimik/lapprorlighet + + + + + + + +
Tungfunktion + + + + + + + +

1 Bilabiala och labiodentala konsonanter (/p/, /bl, Iml/, If], Iv])
2 Dentala, palatala och velara konsonanter (/t/, /d/, In/, [\, Isl, I¢l, Itl, I/, [g])

Fallbeskrivning
Tal

Artikulation. Deltagarens PPC uppgick preoperativt till 69,5% och postoperativt till
73,8%. Den rundade vokalen /o:/ producerades vid det preoperativa tillfallet mindre
rundad medan den vid det postoperativa tillfallet producerades korrekt. Ytterligare
skillnader postoperativt var att fonemet /I/ generellt producerades mer korrekt, att finalt
/bl var tryckstarkare samt att initialt /f/ och finalt /v/ producerades korrekt.

Nasalitet. Nasalancevardet var oforandrat postoperativt.

Forstaelighet. Preoperativt uppgick forstaelighetskvoten pa ordniva till 60,3% och
postoperativt till 73,3%. Vid bedémning av forstaelighet i spontantal uppvisade
deltagaren svarforstaeligt tal bade pre- och postoperativt.

Egen upplevelse av tal. Inga postoperativa skillnader gdallande tal hade
uppmarksammats av deltagaren sjalv.

Oralmotorisk funktion

Deltagaren beskrev viss forandring vid det postoperativa undersokningstillfallet sa som
svarigheter att gapa lika stort som innan operationen samt att ansiktet kandes lite
annorlunda och nagot stelare. Resultatet pA NOT-S preoperativt var 4,25 poang och
postoperativt 5,25 poéng.

Mimik/lapprorlighet (n. facialis). Deltagaren uppvisade en bilateral facialispares.
Preoperativt hade deltagaren 6ppen mun i viloposition, men postoperativt var den
sluten. Dock bedémdes deltagarens formaga till lappslutning som adekvat bade pre- och
postoperativt. Postoperativt noterades asymmetri, vilket inte noterades preoperativt.
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Bade pre- och postoperativt bedomdes formagorna att visa tanderna och truta med
lapparna som avvikande. Lapprundningsformagan bedémdes som avvikande vid bada
undersokningstillfallena. Preoperativt bedémdes deltagarens formaga till lappspridning
som avvikande. En tendens till forbattrad lappspridningsformaga noterades
postoperativt. Deltagarens maximala lappkraft var preoperativt 5N och postoperativt
6N, vilket bedémdes som oférandrat.

Tungfunktion (n. hypoglossus). Tungfunktionen bedémdes som of6randrad
postoperativt.

Kéakfunktion (n. trigeminus). Preoperativt bedomdes deltagarens formaga att gapa stort
som adekvat. Postoperativt beddmdes den som avvikande.

DISKUSSION

Studiens resultat visar att fem av sju deltagare uppvisade talavvikelser av varierande
grad, som yttrade sig pa olika satt. Dessa strackte sig fran paverkan pa produktion av
enbart ett fonem till grav paverkan pa flertalet fonem. De fonem som var paverkade var
framst de ljud som produceras med hjalp av tungan, exempelvis /r/ och /k/. Aven ljud
producerade med hjalp av lapparna, s& som /m/ och /p/, var paverkade hos tre av
deltagarna. Gallande oralmotorik 13dg deltagarnas avvikelser framst inom
mimik/lapprorlighet och tungfunktion. Ett visst samband mellan oralmotorisk formaga
och artikulation kunde urskiljas kvalitativt, &ven om detta inte var fallet for alla
deltagare. Tre deltagare som hade nedsatt mimik/l&pprorlighet och tungfunktion
uppvisade dven paverkan pa produktion av fonem producerade med hjélp av lapparna
respektive tungan. Detta indikerar att de oralmotoriska forutsattningarna paverkar
formagan till ljudproduktion. Tva deltagare uppvisade dock nedsatt mimik/lapprorlighet
och nedsatt tungrorlighet, men enbart paverkad produktion av tungljud. Detta kan alltsa
tolkas som att nedsatt lappfunktion inte nodvandigtvis behover leda till paverkad
produktion av lappljud, nagot som aven Clark (2008) diskuterar. De resterande tva
deltagarna var de med unilateral facialispares. Dessa uppvisade nedsatt
mimik/lapprorlighet och tungrorlighet, utan nagon paverkad ljudproduktion. Detta kan
tyda pa att en unilateral pares mojliggér kompensation med den rorliga sidan och att
paverkan pd artikulationen darfor blir mindre. Gallande forstaelighet skilde sig
deltagarna at vasentligt. De deltagare som uppvisade unilateral pares hade ett
lattforstaeligt tal medan det hos resterande deltagare inte syntes ett lika tydligt monster.
Detta skulle kunna tyda pa att de avgorande faktorerna for hur forstaeligt talet &r kan
bottna i oralmotoriska forutséttningar. De oralmotoriska forutsattningarna paverkas i sin
tur av vilka delar av den oralmotoriska férmagan som ar nedsatta, hur manga delar som
ar nedsatta samt i vilken grad dessa ar nedsatta. Ett blygsamt samband tycks foreligga
mellan fler inblandade oralmotoriska domaner, fler talavvikelser samt lagre
forstaelighet. Alltsd kan mer uttalad kranialnervspaverkan tankas leda till storre
svarigheter inom tal och oralmotorik hos personer med Mobius sekvens, vilket styrker
Meyerson och Foushees (1978) slutsats. Med utgangspunkt fran denna studie, da fem av
sju deltagare uppvisade ett PPC-varde lagre an 90%, finns indikation pa att personer
med Maobius sekvens generellt uppvisar paverkan pa artikulationen. Denna paverkan
kan i foreliggande studie inte sagas vara grav hos de flesta deltagare, da fyra deltagare
bedomdes ha i princip helt forstaeligt tal. Detta resultat motséager resultatet i Stromland
et al. (2002) som visade pa betydligt hogre forekomst av grava talsvarigheter hos
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personer med Mobius sekvens. En mdjlig anledning till att foreliggande studies
deltagare uppvisade betydligt lattare talsvarigheter an deltagarna i studien av Strémland
et al. (2002) kan ha uppstatt i rekryteringsprocessen. Da det i inbjudan klart framgick att
foreliggande studies fokus lag pa tal kanske de personer inom gruppen med Mobius
sekvens som har gravare talavvikelser eller saknar tal inte fangades upp. Stromland et
al. (2002) hade ett multidisciplindrt fokus och kanske darfér ett annat
rekryteringsforfarande, vilket mojligen fangade upp fler deltagare med ett bredare
spektrum av svarigheter.

De fonem deltagarna sjalva angav som svara att producera stamde till viss del dverens
med de artikulationsavvikelser som framkom vid bedémning. Intressant dr dock att dven
vissa deltagare som uppvisade lattare talavvikelser beskrev svarigheter med ett flertal
sprakljud vars produktion inte kunde bedémas som avvikande. En mdjlig slutsats av
detta ar att en person kan uppleva talsvarigheter utan att faktiskt uppvisa talavvikelser.
Kanske kan detta bero pa att dessa sprakljud upplevs av deltagaren som anstrangande att
producera, till foljd av nedsatt oralmotorisk formaga, trots att realisationen blir korrekt.
Enstaka deltagare angav inga eller endast ett fatal fonem som svarproducerade &ven om
bedémningen visade pa avvikande produktion av flertalet fonem. Denna diskrepans kan
ha flera mojliga orsaker. Exempelvis kan formuleringen av fradgan ha paverkat
deltagarnas svar da den mojligen uppfattades olika av olika deltagare. Frdgan som
stalldes var "Finns det nagra ljud som du tycker &r svara att saga?”. Ordet “svara” skulle
i detta sammanhang kunna uppfattas som om det finns nagra ljud man upplever blir
inkorrekta vid produktion, vilket var den avsedda betydelsen med fragan. Dock skulle
det daven kunna uppfattas som att ljud som ar médosamma att producera efterfragas.

Resultatet fran foreliggande studie visar pa stora skillnader i forstaelighet kopplat till
deltagarnas alder. Samtliga vuxna deltagare uppvisade ett lattforstaeligt tal medan
barnen hade en betydligt lagre forstaelighetskvot. Detta samband mellan alder och
forstaelighet behover inte vara ett orsakssamband. Det kan ha slumpat sig sa att de
yngre deltagarna hade en strre neuromuskulédr paverkan an de aldre. Det kan dven vara
sa att ju dldre man é&r, desto fler framgangsrika kompensatoriska artikulationsstrategier
som kan Oka forstaeligheten har man hunnit utveckla. Utvecklande av kompensatoriska
strategier i takt med stigande alder &r nagot som Sjogreen et al. (2001) namner. Man har
i tidigare studier dragit slutsatsen att anvandning av  kompensatoriska
artikulationsstrategier kan Oka forstaeligheten hos personer med Mobius sekvens
(Meyerson & Foushee, 1978; Sjogreen et al., 2001). Deltagarna i foreliggande studie
hade utvecklat olika typer av kompensatoriska artikulationsstrategier. | felanalysen av
artikulationen noterades artikulationsavvikelser som skulle kunna ses som strategier for
att kompensera for bristande tungrorlighet vid produktion av velarer, strategier som
formodligen anvands omedvetet. Det noterades att en deltagare producerade de velara
fonemen dentalt och en annan uvulart. Den senare strategin skulle kunna ses som mer
effektiv da denna deltagares forstaelighetskvot var betydligt hogre. En majlig anledning
till detta skulle kunna vara att den uvulara strategin medforde att de producerade
fonemen liknade malfonemen i hogre grad &n i den dentala strategin. | svenska spraket
innebar inte de uvulara ljuden /g/ och /G/ nagon betydelseskillnad i relation till fonemen
/kl och /g/, vilket daremot /t/ och /d/ gor. Anledningen till att olika personer utvecklar
olika strategier kan tédnkas bero pa olikheter i anatomiska och fysiologiska
forutsattningar. Ytterligare en artikulationsstrategi som noterades var interdental
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produktion av fonemet /s/. Aven denna strategi kanske anvandes for att kompensera for
nedsatt tungrorlighet, da en interdental produktion kanske mojliggor ett mer distinkt /s/
for denna deltagare. Aven Kahane (1979) fann att sibilanter producerades pa detta vis.
Han fann dven att velarer ofta producerades faryngealt, vilket kan tdnkas likna den
uvulara produktion som noterats i foreliggande studie. Nagot som noterades hos flera
deltagare var att underkdken och underldppen anvandes mer aktivt an 6vrig mimisk
muskulatur. Denna strategi mojliggjorde korrekt produktion av vokalerna /u:/ och /i:/,
trots bristande formaga till lapprundning respektive ldppspridning. Utover
kompensatoriska artikulationsstrategier visar resultaten att deltagarna daven hade
utvecklat alternativa uttryckssatt for att forstarka talet och oka forstaeligheten, vilket
Overensstdimmer med tidigare studiers resultat (Sjogreen et al., 2001; Bogart et al.,
2011).

En deltagare, D3, ar extra intressant att fokusera pa géllande forstaelighet, da denna
deltagare inte foljer samma monster som 6vriga deltagare. | detta fall noterades nedsatt
oralmotorisk funktion samt nedsatt forstaelighet vilket inte avspeglades kvantitativt i
artikulationsbedémningen (PPC). En mgjlig orsak till detta kan ténkas vara att denna
deltagare hade paverkan pa produktionen av flera olika typer av sprakljud, till skillnad
fran de deltagare som hade liknande PPC-vérden men paverkan pa enbart ett sprakljud.
Aven i detta fall kan alltsd valet av undersokningsmaterial ha paverkat resultaten s att
de kan ifragasattas. Deltagare som bara hade paverkan pa ett sprakljud (/r/-fonemet) fick
PPC-varden som var omotiverat laga, da forekomsten av fonemet /r/ i SVANTE ar
betydligt stérre &n manga andra vanliga svenska fonem. Bilabiala fonem som &r
intressanta att understka i talet hos personer med Madbius sekvens, forekommer i
betydligt farre fall. Kritiken riktad mot valet att i detta fall anvdnda SVANTE grundar
sig alltsd i variationen av forekomst av olika fonem. Onskvart vid PPC-berakning vore
att samtliga fonem férekom samma antal ganger.

Baserat pad SOK avviker inte deltagarna i foreliggande studies egen upplevelse av tal
fran normdata (Ahlberg & Hansson, 2007). Resultatet tyder pa att trots avvikelser inom
oralmotorik har personerna med Mobius sekvens en positiv upplevelse av sitt tal i
vardagen. SOK Kartlagger dock inte enbart egen upplevelse av tal utan ocksa
omgivningsfaktorer och kansla av delaktighet. Detta ar omraden som behover
kartlaggas djupare for personer med Mdobius sekvens i vidare studier, da foreliggande
studie enbart skrapar pa ytan gallande samband mellan talavvikelser och delaktighet for
denna grupp. Forfattarna onskar studier med mer kvalitativ inriktning for att fanga upp
dessa fenomen, forslagsvis genom fokusgrupper. Ett intressant fynd i foreliggande
studie var att de pastdaenden i SOK som gav utslag skilde sig at mellan gruppen med
Mobius sekvens och normgruppen. Exempel pa pastaenden som fick allméant hog
skattning inom gruppen med Mabius sekvens var "Vissa ljud och bokstaver &r svara for
mig att saga” samt Jag far ofta upprepa det jag har sagt for att andra inte har forstatt”. |
normgruppen skattades en annan typ av pastdenden hogre. Pastdendena som
respondenterna i normgruppen skattade hogst var av mer generell karaktar och belyste
mer en upplevelse av den egna kommunikationen som kan beskrivas som allmangiltig,
exempelvis "Mitt humor paverkar mitt samspel med andra och hur jag kommunicerar”.
Detta skulle kunna tyda pd att forekomst av talavvikelser och/eller upplevelse av
talsvarigheter ar de faktorer som paverkar upplevelse av kommunikationen for personer
med Maobius sekvens, snarare &n mer allmanna orsaker. Nagot som kan ha paverkat
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resultatet ar att de deltagare i foreliggande studie som var tillrackligt gamla for att
genomfdéra SOK var de som uppvisade minst paverkan pa artikulation och forstaelighet.
Intressant vore darfor att &ven undersoka de deltagare som uppvisade storre
talsvarigheter och lagre forstaelighet, i detta fall de yngre deltagarna. Detta skulle kunna
mojliggoras genom anvéndning av exempelvis samtalsmatta, vilket har visat sig vara en
framgangsrik metod for personer i olika aldrar med olika typer av kommunikations-
svarigheter for att kunna uttrycka asikter (Cameron & Murphy, 2002; Murphy, Tester,
Hubbard, Downs & MacDonald, 2005; Murphy & Cameron, 2008). Eventuellt skulle
sadan forskning visa pa ett tydligare samband mellan talavvikelser, forstaelighet och
egen upplevelse av kommunikation. Man har tidigare funnit att kommunikativa
funktionsnedsattningar, daribland talavvikelser och nedsatt forstaelighet, ckar risken for
delaktighetsinskrankning (Yorkston, Beukelman, Strand & Hakel, 2010).

Gallande den omedelbara effekten pa tal och oralmotorisk formaga efter leendekirurgi,
var den mest framtradande postoperativa skillnaden att forstaeligheten pa ordniva 6kade
markant. Detta dven om talet fortfarande var svarforstaeligt. Denna positiva forandring
kunde &ven till viss del urskiljas i artikulationen. Férandringen géllande artikulation var
inte lika framtrddande, men en tydlig skillnad postoperativt var att rundade vokaler
auditivt uppfattades som mer korrekta trots att ingen skillnad i formaga till
ldpprundning noterades. Kanske denna till synes blygsamma skillnad bidrog till den
okade forstaeligheten. Detta positiva resultat kan liknas vid resultat fran Goldberg et al.
(2003) och Zuker et al. (1999) som ocksa fann att leendekirurgi hade positiva effekter
pa talet. Golberg et al. (2003) fann dven att deltagarnas forstaelighet forbattrades.
Poangteras bor dock att dessa studier undersokt en annan typ av Kirurgisk metod &n den
som studerats i foreliggande studie. Forfattarna skulle darfor géarna se framtida
utvarderingar av Labbé och Huaults (2000) metod med fokus pa effekten pa tal hos ett
storre deltagarantal. Aven om forstéeligheten pa ordnivé okade for deltagaren, dndrades
inte den kvalitativa bedomningen av forstaelighet. Detta kan ha att géra med att denna
bedémningsmetod &r alltfér grov for att fanga upp mindre skillnader. Den positiva
forandringen i forstaelighet pa ordniva noterades trots att NOT-S visade pa en liten
forsamring av oralmotorisk formaga. Att gapférmagan minskat Gverensstammer med
deltagarens egen upplevelse och kan ha en naturlig forklaring i stelhet efter operationen.
Postoperativ oralmotorisk traning ar av stor vikt for att uppna basta majliga rérlighet
(Bianchi, 2009), vilket indikerar att gapformagan med tiden och med traning troligtvis
kommer atergd till det normala. Den habituella munoppningen som noterades
preoperativt men inte postoperativt ar kanske den positiva skillnad som direkt kan
tillskrivas kirurgin. Resultatet tyder alltsa pa att fler innerverade mimiska muskler kan
ge battre forutsattningar for 6kad lapprorlighet och lappslutningsformaga. Deltagaren
upplevde dock sjalv inga positiva forandringar pa talet. Kanske kravs mer markanta
skillnader for att en person sjalv ska kunna uppleva forbattringarna. Da det
postoperativa undersokningstillfallet infoll relativt kort tid efter kirurgin var inga stora
forbattringar i tal och oralmotorisk formaga vantade. Uppfoljning efter langre tid vore
darfér mycket intressant, da aven gallande deltagarens egen upplevelse.

Vart att diskutera ar de faktorer som pa ett eller annat sétt kan ha paverkat resultaten i
foreliggande studie. Utdver de brister som tidigare nédmnts kan valet av
undersokningsmetod for oralmotorisk funktion ifragasattas. Denna bedémdes med hjalp
av NOT-S som ar ett screeningmaterial. Vid anvandning av ett mer djupgdende test hade
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kanske fler nyanser av deltagarnas oralmotoriska formaga framtratt. Da det ar svart att
hitta normvarden géllande orofacial styrka (Clark, 2008) kan resultaten for deltagarnas
lappkraft ha bedomts vara avvikande trots att sa inte var fallet, sérskilt gallande de
yngre deltagarna d& normvardet representerar en aldre aldersgrupp. Onskvirt hade varit
att ha matchade kontroller att jamfoéra med, bade géllande lappkraft men aven for
resterande undersokta domaner. Forfattarna fann brister gallande undersdknings-
metodiken vid tungkraftmatningen. Bland annat upplevde deltagarna svarigheter med att
halla luftoldsan for tryckmatningen pa plats i munnen. Det var dven svart for
undersokningsledaren att instruera deltagarna var i munnen blasan skulle placeras for att
astadkomma mest rattvisande resultat. P& grund av dessa svarigheter andrades
metodiken for matningen efter forsta undersokningstillfallet fran att deltagaren endast
fick ett forsok till att fa tre forsok varefter det basta av dessa tre redovisades som
resultat. Nagot som skulle ha kunnat paverka resultaten for studiens yngste deltagare var
dennes laga alder och det faktum att hen hade en horselnedsattning. Vid en sadan lag
alder kan det heller inte uteslutas att talsvarigheter i sjdlva verket handlar om
fonologiska processer som hor till den typiska sprakutvecklingen. Det &r ocksa svart att
avgora hur stor inverkan horselnedsattningen har haft pad deltagarens tal- och
sprakutveckling, samt om och i sa fall hur den paverkade deltagarens medverkan under
bedémningarna. En svaghet i foreliggande studies metodik vad galler forstaelighet ar att
den kvantitativa undersokningen gjordes enbart pa ordniva, vilket innebar att lyssnarna
forlorade ledtradar som annars finns naturligt i mansklig kommunikation sasom prosodi
och kontext. Ytterligare ndgot som kan ha paverkat resultatet pa SWITCH é&r att enbart
auditiva stimuli forekom. Vid mansklig direktkommunikation far man visuella ledtradar
i form av kroppskommunikation vilket kan leda till 6kad forstaelighet. Dock fann von
Berg et al. (2007) att detta inte alltid ar fallet vid M&bius sekvens. Resultatet fran den
studien visade att da bade auditiva och visuella stimuli forekom minskade
forstaeligheten, eftersom facialisparesen gav upphov till McGurk-McDonald-effekten.
Med andra ord ledde de motsdgande syn- och hdorselintrycken till att mottagarna
uppfattade talmaterialet felaktigt. Det faktum att forstaelighetsbeddmningen gjordes
utifran audioinspelning kan darfor ses inte bara som en brist utan aven som en styrka, da
enbart ljudstimuli skalar bort &vriga ledtradar och pa sa satt mojliggér en ren
bedémning av talets forstdelighet. Aven den kvalitativa forstaelighetsbedomningen av
spontantal hade brister, da forutsattningarna inte liknade ett naturligt samtal och da
talmaterialet skilde sig mycket at mellan deltagarna. Med detta i atanke vore det
intressant att undersoka forstaeligheten hos personer med Mobius sekvens under flera
olika forutsattningar, aven utanfor testsituationen.

Med foreliggande studie hoppas forfattarna kunna bidra till det aktuella forskningsféltet.
Beskrivningen av de talsvarigheter som kan férekomma hos personer med Mobius
sekvens och av de bakomliggande oralmotoriska forutsattningarna utokar
forhoppningsvis den gemensamma kunskapsbasen om denna séllsynta diagnos som kan
anvandas i klinisk logopedisk verksamhet. Logopeden &r den viktigaste aktoren nar det
kommer till intervention gallande tal, oralmotorik och kommunikation hos denna
patientgrupp och insatserna har som 6vergripande mal att de svarigheter som en person
uppvisar inte ska inskranka pa dennes kénsla av delaktighet och livskvalitet. Ett sétt att
arbeta for detta skulle kunna vara att 6ka forstaeligheten i de fall da denna &r nedsatt,
vilket dven ar nagot som Yorkston et al. (2010) foresprakar. | foreliggande studie syntes
ett tydligt monster att hog grad av forstaelighet motsvarade en positiv upplevelse av det
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egna talet. Ett satt att 6ka forstaeligheten kan vara genom traning av tal och oralmotorik.
Flera av deltagarna i foreliggande studie angav att de genomgatt logopedisk behandling
med inriktning pa tal och/eller oralmotorik. Dessa upplevde varierande resultat géllande
behandlingens effektivitet; fran ingen effekt alls till god effekt. | studien av Sjogreen et
al. (2001) framkom dock att behandling rapporterades ha positiva effekter i varierande
grad for samtliga deltagare. Att foreliggande studies resultat delvis motséger detta kan
antas ha olika orsaker, exempelvis variationer i behandlingens innehall och langd samt
deltagarnas forutsattningar sa som alder, neuromuskular funktion och motivation.
Ytterligare ett satt att oka forstaeligheten ar anvandande av kompensatoriska strategier
(Yorkston et al., 2010). Kompensatoriska strategier ar kanske inte alltid nagot som
anvands medvetet. Logopeden har darfor en viktig roll i att stotta personen i
medvetandegorandet av dessa, for att pa sa satt tillsammans med personen utveckla sa
effektiva strategier som mojligt. Vid Mobius sekvens kan trdning av oralmotoriska
formagor sagas ha blandad effektivitet. Da de fysiologiska forutsattningarna i manga
fall ar sd pass nedsatta att forstaeligheten inte kan 6kas enbart med hjélp av traning ar
utvecklande och anvandande av kompensatoriska strategier av storsta vikt. | vissa fall
kan dven alternativa och kompletterande kommunikationssatt, si som bokstavstavla
eller teckenkommunikation, vara végen till 6kad forstaelighet och darmed aven 6kad
kansla av delaktighet for personer med Mdobius sekvens.

Foreliggande studie syftade till att kvantitativt och kvalitativt studera tal, oralmotorisk
funktion och egen upplevelse av tal hos sju personer med Mdbius sekvens samt att
undersoka hur olika tal- och oralmotoriska variabler relaterar till varandra. 1 dagens
hdlso- och sjukvard arbetar man utifrin WHO:s International Classification of
Functioning, Disability and Health (World Health Organization, 2001), vilket innebar att
man forutom de strukturella och funktionella nedsattningarna hos patienten dven ser till
hur dessa paverkar patientens majlighet till aktivitet och delaktighet i vardagen. Da
foreliggande studie framfor allt fokuserar pa funktionsniva onskas framtida studier som
djupare undersoker hur eventuella funktionella nedsattningar, sa som talavvikelser hos
personer med Mobius sekvens, forhaller sig till personens aktivitets- och
delaktighetsnivd. Okad kunskap om personens naturliga kommunikation i dennes
vardagliga miljo kan ge vardgivare béattre forutsattningar att utforma bésta méjliga vard
till patienter med Mobius sekvens. Det finns vissa svarigheter med att studera sallsynta
diagnoser sa som Madbius sekvens eftersom det &r svart att fa ihop stora deltagarantal.
Storre studier med fokus pa tal, oralmotorik och kommunikation kanske kan
mojliggéras genom multinationella samarbeten.
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