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Undersokning av artikulation, nasalitet och férstaelighet hos 16- och
19-aringar fodda med isolerad gomspalt

Maria Helmrot
Sandra Klintberg

Sammanfattning. Studien vill synliggéra skillnader i artikulation, nasalitet
och forstaelighet mellan 20 stycken 16-aringar och 13 stycken 19-aringar
fodda med isolerad gomspalt och kontrollgrupper. Studien jamfor dven
ungdomarna fodda med isolerad gomspalt i ett longitudinellt perspektiv samt
utifran tidigare bedéomd velofarynxfunktion. Kvantitativa jamforelser med
hjilp av SVenskt Artikulations- och Nasalitets-TEst och Nasometer' " visade
signifikanta skillnader mellan testgrupper och kontrollgrupper. Den
longitudinella jamforelsen synliggjorde en positiv men ej signifikant
utveckling av artikulation och nasalitet. Skillnader framkom &ven i
jamforelserna  utifrdn  tidigare beddmd  velofarynxfunktion = men
signifikansprovades ej. 1 forstaelighetsbedomningen av 19-aringar med
Swedish Intelligibility Test framkom en signifikant skillnad for ord men ej
for meningar. Resultaten indikerar en kvarstdende skillnad i talet hos
individer fédda med isolerad gomspalt och kontrollgrupper vid aldrarna 16
ar och 19 ar.

Nyckelord: isolerad gomspalt, artikulation, nasalitet, forstaelighet,
longitudinell.

Evaluation of articulation, nasality and intelligibility in 16 and 19-
year-olds born with isolated cleft palate

Abstract. This study highlights the differences in articulation, nasality and
intelligibility between twenty 16-year-olds and thirteen 19-year-olds born
with isolated cleft palate and control groups. The test groups are compared
in a longitudinal perspective and based on earlier evaluations of
velopharyngeal impairment. Significant differences were found between test
groups and control groups using quantitative comparisons based on SVenskt
Artikulations- och Nasalitets-TEst and Nasometer™. The longitudinal
comparison also showed a positive but not significant development of the
speech. Differences emerged in the comparisons based on velopharyngeal
impairment but no significance analysis was made. Evaluation of
intelligibility made with Swedish Intelligibility Test on 19-year-olds showed
a significant difference for words but not for sentences. The results indicate
a continued difference compared to control groups in speech of individuals
born with isolated cleft palate up to 16 and 19 years of age.

Key words: isolated cleft palate, articulation, nasality, intelligibility,
longitudinal



Varje ar fods mellan 150 till 200 barn med nagon typ av lapp-, kik- gomspalt (LKG) 1
Sverige varav runt 25 procent har en isolerad gomspalt (Vistra Gotalandregionen, 2011;
Persson, 2004). Med en berdknad incidens pa 2 per 1000 fodda barn i Sverige &r det en
av de vanligast forekommande medfodda missbildningarna (Hagberg, Larsson &
Milerad, 1998). I samband med att ett barn fo6ds med denna form av missbildning inleds
en langvarig kontakt med sjukvérden och dess olika professioner. I den regelbundna
uppfoljningen sker de tva sista kontrollerna vid 16 och 19 ars alder, varefter de flesta
patienter sedan avslutar sin kontakt (Havstam, Lohmander, Dahlgren Sandberg, &
Elander, 2008). D4, liksom vid tidigare uppfoljningar, ingér kontroll av tal utifran olika
testmaterial. Ett test som tagits fram for detta dndamal dar SVANTE (SVenskt
Artikulations- och Nasalitets-Test) med avsikten att mojliggéra systematiska
undersokningar av vanligt forekommande talavvikelser vid LKG (Lohmander, Borell,
Henningsson, Havstam, Lundeborg & Persson, 2005). Det finns fé studier av talresultat
for individer fodda med isolerad gomspalt vid 16 och 19 ars &lder och i de som finns
saknas ofta en kontrollgrupp. I dagsldget dr en jamfOrelse mojlig dad data pé
kontrollgrupper for dessa &ldrar nyligen samlats in (Olsson & Rutgersson, 2010; Irmalm
& Wallander, 2013).

Isolerad gomspalt innebér en ofullstindig slutning av gomutskotten (Baxter & Shroff,
2011). Gommen utvecklas redan under fjarde till tolfte graviditetsveckan for att
separera mun- och néshala. Gommen bestdr av den hirda gommen anteriort och mjuka
gommen posteriort. Den harda gommen ar gjord av tva benpar och mjuka gommen av
fyra muskelpar. Slutningen av bdde harda och mjuka gommen é&r vanligtvis fardig i
vecka 15 (Atkinson & Howard, 2011). For att differentiera mellan de olika typerna av
spalt kan en uppdelning i tva huvudgrupper utifrin etiologi goras. I den forsta gruppen
ingér spalter 1 den primdra gommen som bestar av ldppen och kéken. I den andra ingar
spalter som enbart involverar sekunddra (harda och mjuka) gommen (Lohmander,
Persson & Henningsson, 2008). Lipp- kdk- gomspalt i1 stort dr vanligare hos pojkar
medan formen isolerad gomspalt dr ndgot vanligare hos flickor (Hagberg m fl., 1998).
Denna spalttyp forekommer inte thop med ldpp- eller kékspalt da den &r beldgen i den
sekundédra gommen, bakom foramen incisivum (Persson, 2004).

Isolerad gomspalt dr en Oppen spalt och kan variera i sin utbredning. Spalten kan
forekomma 1 endast en partiell del av mjuka gommen eller som en spalt i hela mjuka
gommen och in i hdrda gommen (Lohmander m fl., 2008). Isolerad gomspalt kan
forekomma solitdrt, i kombination med andra missbildningar eller som del i1 ett
syndrom. Associerade missbildningar och syndrom &r vanligare hos barn fodda med
isolerad gomspalt dn hos normalpopulationen och har i beréknats forekomma hos
omkring 45 procent (Calzolari, Bianchi, Rubini, Ritvanen & Neville, 2004). Flera
associerade missbildningar med samma etiologi utgor ett syndrom och det vanligast
forekommande hos gruppen med isolerad gomspalt dr 22ql1-deletions-syndrom
(22q11DS) (Persson & Sjdgreen, 2011; Andersson, Sandvik, Abyholm & Semb, 2010).

Talutvecklingen hos barnen med LKG kan se mycket olika ut. En del barns tal foljer
den forvéntade utvecklingen kort tid efter operation medan andra kraver talbehandling
eller ytterligare kirurgisk och/eller ortodontisk behandling. Talavvikelserna brukar
huvudsakligen bestd av avvikelser i artikulation och nasalitet. Artikulationsavvikelser
innebdr kompensation for nedsatt formaga eller oférméga att producera ljud pa rétt



stille och brukar kallas for aktiva talavvikelser eller kompensatorisk artikulation.
Nasalitet innebédr avvikelser i1 resonans, luftlickage och tryckstyrka. Dessa passiva
avvikelser beror pa en oforméga att stinga till mellan mun- och néshéla. Detta kallas
velofarynxinsufficiens och forkortas VPI (Chapman & Willadsen, 2011). Aktiva
talavvikelser, delas in i avvikelser framfor respektive bakom velofarynx. Framfor
velofarynx forekommer vanligtvis tillbakadragen artikulation d& dentala och bilabiala
klusiler och frikativor artikuleras langre bak, ofta velart. Avvikelser bakom velofarynx
forekommer 1 form av exempelvis faryngeal eller glottal artikulation (Lohmander m fl.,
2008). Talavvikelser framfor velofarynx dr i allminhet mindre allvarliga medan
talavvikelser bakom velofarynx oftare fir inverkan pé forstdeligheten (Lohmander m fl.,
2005). Kvarstdende talavvikelser efter operation kan ofta kopplas till VPI (Chapman &
Willadsen, 2011). Fyra vanligt forekommande effekter pa talet till f6ljd av VPI har
beskrivits av Trost (1981) och dessa &r: hypernasalitet, nasalt luftlickage, trycksvaga
konsonanter och kompensatorisk artikulation.

Talet hos ungdomar med spalttypen isolerad gomspalt dr sparsamt utforskat. I en svensk
studie av Becker, Svensson, Sarnds och Jacobsson (2000) om vuxna fodda med isolerad
gomspalt bedomdes hypernasalitet vara den vanligaste talavvikelsen och forekom hos
79 procent av 66 deltagare. Velofaryngeala friktionsljud férekom hos ungefir en
tredjedel av deltagarna och glottal artikulation hos 18 procent. Det har dven gjorts en
longitudinell studie som ror talutvecklingen hos barn fodda med isolerad gomspalt, dér
talet undersoktes vid 3, 5, 7 och 10 ars alder (Persson, Lohmander & Elander, 2006).
Studien diskuterar att det kan ske en forbéttring pa sikt for de som vid 5 ars alder
bedomdes ha VPI, men att det foreligger en risk for forsdmrad velofarynxfunktion hos
de utan VPI. Detta har beskrivits i en tidigare studie dér barn fodda med olika typer av
spalt foljdes fran 4 till 16 ars alder (Karnell & Van Demark, 1986). Bida studierna
belyser vikten av uppfoljning i ett ldngre perspektiv bdde av barn med och utan VPI
samt att mer forskning kring denna problematik behovs.

I studien av Persson m fl. (2006) hade majoriteten av deltagarna med VPI isolerad
gomspalt som del i ett syndrom, varav 22q11DS var det mest forekommande, eller i
kombination med tilldggsproblematik sisom ADHD eller mikrognati. Ddremot hade
inte alla deltagare med syndrom och/eller tilliggsproblematik VPI. Talet hos personer
fodda med isolerad gomspalt som en del i ett syndrom och/eller med tilliggs-
problematik kan paverkas av andra faktorer dn just gomspalten. Infor val av intervention
ar det darfor viktigt med en genetisk utredning (Morris, Bardach, Ardinger, Jones,
Kelly, Olin & Wheeler, 1993). Exempel pa missbildningar och funktionsnedséttningar
som &r vanligt forekommande hos den hir gruppen och kan péverka talet ar; nedsatt
oralmotorik, horselnedsittning, trdnga nidsgingar, ett bredare och djupare eller tringre
farynx (Persson & Sjogreen, 2011). I en annan studie av Persson, Elander, Lohmander-
Agerskov och Soderpalm (2002) framkom det att personer med syndrom eller
missbildningar hade hogre grad av avvikelser relaterade till bdde gomfunktion och
artikulation.

En studie av Nyberg, Westberg, Neovius, Larson och Henningsson (2010) visade att
spaltstorleken hade inverkan pd den perceptuella bedomningen av tal hos 4- till 6-
aringar fodda med isolerad gomspalt. Talet hos de med spalt i bdde hérda och mjuka
gommen uppfattades som mer avvikande dn hos de med spalt endast i mjuka gommen. [



jamforelse med kontrollgrupp hade de med isolerad gomspalt fler artikulations-
avvikelser och hdgre grad av VPI oberoende av spaltstorlek. Aven i en studie av
Lohmander-Agerskov, Havstam, Soderpalm, Elander, Lilja, Friede och Persson (1993)
framkom det att individer fodda med isolerad gomspalt med endast spalt i mjuka
gommen, bedomdes ha farre artikulationsavvikelser dn de fodda med spalt i badde mjuka
och hdrda gommen.

En mojlighet till forbattrat tal vid VPI kan skapas via en svalglambaoperation. Det dr en
talforbittrande operation som syftar till att skapa en forbindelse mellan bakre
svalgviaggen och mjuka gommen. DA reses en vdvnadstunga bestdende av slemhinna
och svalgmuskulatur fran bakre svalgviggen och fills in i mjuka gommen (Véstra
Gotalandsregionen, 2011). Talforbattrande kirurgi i form av antingen en eller flera
kirurgiska behandlingar har visat sig ge positiva effekter hos 80 till 90 procent av de
som opereras, dven om ett kirurgiskt ingrepp inte kan normalisera en funktion (Riski,
2011). Ménga studier inom omradet LKG fokuserar pa olika primérkirurgiska metoder
och dess paverkan pa utvecklingen av tal (Becker m fl., 2000; Van Lierde, Bonte,
Baudonck, Van Cauwenberge & De Leenheer, 2008; Farzaneh, Becker, Peterson &
Svensson, 2008).

Beddomning av nasalitet kan goras perceptuellt, akustiskt och aerodynamiskt. Den
perceptuella bedomningen ger en dvergripande bild av nasalitet och kan goras 1 form av
skalskattning eller transkription exempelvis enligt SVANTE (Lohmander m fl., 2005).
Nasometer &r ett akustiskt instrument som ofta anvénds 1 klinisk verksamhet och 1 de
flesta kvantitativa studier om nasalitet (Sweeney, 2011; Brunnegard & Van Doorn,
2009). Nasometern kompletterar den perceptuella bedomningen och analysen av
nasalitet, sédrskilt for mer oerfarna lyssnare (Brunnegard, Lohmander & Van Doorn,
2012). I dagsldaget finns nasaleringsnormvarden for svensktalande vuxna (Annelin &
Hallongren, 2006) och for barn (Brunnegidrd & Van Doorn, 2009; Birgersson &
Norberg, 2012). For aldrarna 16 och 19 ar har nasaleringsviarden for kontrollgrupper
nyligen samlats in.

Begreppet forstaelighet har definierats pd manga olika sdtt. En definition som
utformades tidigt och fortfarande anvinds &r “the degree to which the speaker’s
intended message is recovered by the listener” (Kent, Weismer, Kent & Rosenbeck,
1989, s. 483). En annan vil utbredd definition, som ligger ndrmast den aspekt av
forstaclighet som mits i foreliggande studie ar “the degree to which the acoustic signal
[...] is understood by the listener” (Yorkston, Strand & Kennedy, 1996, s. 55). I denna
definition utgdr begreppet forstéelighet endast fran den akustiska signalen, utan
ledtradar frdn kontext eller icke-verbal kommunikation. Forstdelighet har tidigare
bedomts utifran SWINT (Swedish Intelligibility Test; Lillvik, Allemark, Karlstrom &
Hartelius, 1999) via flervalslistor och transkription, hos 19-&ringar med olika typer av
LKG och jamforts med kontrollgrupper i samma alder (Olsson & Rutgersson, 2010). I
denna studie framkom inga signifikanta skillnader 1 forstaelighet mellan grupperna.
Forstielighet har dven bedomts hos vuxna fodda med isolerad gomspalt, via skattning
pa en femgradig skala, dir 94 procent av deltagarna beddmdes ha ett fOrstdeligt tal
(Becker m fl., 2000). Det ar dock inte kdnt om det finns nagon skillnad i forstielighet
mellan individer med spalttypen isolerad gomspalt och kontrollgrupper vid 19 érs alder.



Det dr oklart om och hur vil naiva lyssnare uppfattar talsvarigheter kopplat till LKG
(Lohmander & Ohlsson, 2004; Brunnegard, Lohmander & Van Doorn, 2009). Flera
studier har visat att hypernasal klang tenderar att uppfattas avvikande av naiva lyssnare
(Blood & Hyman, 1977; McKinnon, Hess & Landry, 1986; Lallh & Rochet 2000).
Brunnegard m fl. (2009) papekar att nasalitet dr betraktad som en svar variabel att
bedoma. I deras studie fick naiva lyssnare skatta nasalitet hos barn med och utan LKG
pa en femgradig skala, samtidigt som erfarna logopeder bedomde samma material pa
liknande sitt. Resultatet visade att de naiva lyssnarna var mindre kénsliga for nasala
luftlickage 4n logopederna, vidare ansig de att hypernasalitet var ett storre hinder dn
hyponasalitet. Inom den kliniska verksamheten beddoms parametern hypernasalitet av
experter, fargade av erfarenheter och darmed inte helt representativa for de lyssnare en
person med LKG moter 1 vardagen (Havstam, 2010). For att avgora effekten av
behandling kan det darfor vara intressant att veta hur vl gemene man kan identifiera ett
avvikande tal hos personer fodda med isolerad gomspalt.

Studiens primdra syfte dr att undersoka artikulation, nasalitet och nasaleringsvérde hos
16- och 19-aringar fodda med isolerad gomspalt och jaimfora resultaten pd respektive
variabel med kontrollgrupper i motsvarande alder. Ett andra syfte 4r att jamfora
resultatet for samma individer foédda med isolerad gomspalt vid 16 och 19 érs alder,
samt att gora jamforelser utifrin den bedomning av velofarynxfunktionen som gjordes
vid 5 ars dlder. Det tredje syftet dr att jimfora forstaelighet mellan 19-&ringar fodda med
isolerad gomspalt och kontrollgrupp. Studien @mnar ocksd underséka hur vil naiva
lyssnare kan avgora om inspelningar av tal tillhor en person f6dd med isolerad gomspalt
eller inte.

Fragestallningar

1. Finns det skillnader i artikulation, nasalitet och nasaleringsviarde mellan:
a) 16-aringar fodda med isolerad gomspalt och kontrollgrupp i samma &lder,
b) 19-aringar fodda med isolerad gomspalt och kontrollgrupp i samma &lder och
¢) samma individer fodda med isolerad gomspalt vid 16 respektive 19 ars alder?

2. Finns det skillnader i artikulation och nasalitet hos ungdomarna foédda med
isolerad gomspalt 1 relation till beddmning av velofarynxfunktionen vid 5-ars
alder?

3. Finns det skillnader vad giller forstaelighet pa ord- och meningsniva mellan 19-
aringar fodda med isolerad gomspalt och kontrollgrupp med 19-aringar?

4. Hur vil kan naiva lyssnare beddma om personerna tillhor testgrupp eller
kontrollgrupp utifran orddelen i SVANTE?



Metod
Deltagare

Studien bestod av totalt 66 deltagare uppdelade i 4 grupper: individer fédda med
isolerad gomspalt som testats vid 16 och 19 éars alder (Gl16 & G19), samt
kontrollgrupper for respektive dlder (K16 & K19). Ungdomarna fédda med isolerad
gomspalt hade tidigare deltagit i en longitudinell studie vid 3, 5, 7 och 10 ars élder
(Persson m fl., 2006). Inklusionskriterierna i den studien var att de a) var fodda under en
specifik tredrsperiod under 1990-talet, b) hade behandlats hos LKG-teamet vid
Sahlgrenska Universitetssjukhuset, ¢) hade opererats enligt samma operationsmetod dér
maélet var att sluta mjuka gommen vid 6 ménader (fanns det en restspalt i harda gommen
slots den vid 4 ars alder), d) hade deltagit och spelats in vid minst tvd av de fyra
kontrollerna vid 3, 5, 7 och 10 ars &lder och e) hade svenska som modersmal.

I samband med sin 16- respektive 19-arskontroll under tidsperioden 2005 till 2011
tillfrdgades deltagarna om de ville fortsdtta vara med i studien. Av de 26 deltagare som
medverkat i den tidigare studien tackade 20 personer ja till att delta vid 16 érs alder och
13 personer tackade ja vid 19 &rs alder. Alla deltagare fick muntlig och skriftlig
information om vidare deltagande i den longitudinella studien. Vid 16 ar gav bade
deltagare och vardnadshavare sitt tillstind och vid 19 &r skrev deltagarna pa. Studien
har provats och godkéants av den Regionala etikprovningsndmnden i Goteborg.

I den tidigare longitudinella studien (Persson m fl., 2006) hade ungdomarna delats in i
grupper utifran bedomd forekomst av VPI eller ej VPI vid 5 ars alder. Subgrupper inom
G16 och G19 skapades utifrdn denna bedomning (tabell 1). En stor andel deltagare 1
testgruppen hade spalten som en del i ett syndom eller hade tilliggsproblematik.
Exempel pd vanligt forekommande syndrom och/eller tilliggsproblematik hos
deltagarna var 22q11DS, Pierre Robin Sequence och ADHD.

Tabell 1

Karaktéristika dver deltagarna fédda med isolerad gomspalt

G16 (n=20) G19 (n=13)
ej VPI VPI ej VPI VPI
pojke — flicka 4-9 4-3 2-17 3-1
utan S/T —med S/T 4-9 1-6 3-6 0-4
CPS — CPH 8-5 3-4 6-3 2-2
ej Sek. K — Sek. K 12-1 1-6 8—1 1-3
Antal: 13 7 9 4

G = deltagare med gomspalt, S/T = syndrom och/eller tilliggsproblematik, CPS = spalt i mjuka gommen,
CPH = spalt i mjuka och harda gommen, ej Sek. K = har ej fatt sekundér kirurgi, Sek. K = har fatt
sekundair kirurgi

Kontrollgruppen for 16-aringar rekryterades frdn gymnasieskolor i Stockholms stad
under februari och mars 2013 i ett tidigare examensarbete (Irmalm & Wallander, 2013).
Ur en kohort pd 55 personer valdes de 20 forsta deltagarna ut och matchades med
testgruppen utifran kon och bildade K16. Kontrollgruppen for 19-aringar rekryterades



frin gymnasieskolor 1 Véstra Gotaland och Norra Halland under januari till mars 2010 1
ett tidigare examensarbete (Olsson & Rutgersson, 2010). Ur denna grupp med totalt 50
personer matchades de 13 forsta med testgruppen utifran kon och bildade K19. Skriftligt
samtycke hade inhdmtats frdn samtliga deltagare i1 kontrollgrupperna.l de fall
personerna dnnu inte fyllt 18 &r hade dven malsmans medgivande inhédmtats.

Material

SVANTE. En systematisk bedémning av artikulation och nasalitet gjordes utifrdn
inspelningar av testning med SVANTE (Lohmander m fl., 2005). SVANTE dér ett test
som utvecklats 1 syfte att perceptuellt bedoma och utvérdera sérskilt artikulation och
nasalitet hos patienter med LKG. Artikulation analyserades utifrin testets orddel dar
olika malljud transkriberades och andel korrekt artikulerade orala konsonanter (AKOK)
berdknades. Orddelen bestar av 74 ord déir de 59 forsta anvinds for bedomning av
konsonantartikulation. Maélljuden &r fonem som &dr kénsliga for péverkan av en
strukturell defekt eller VPI, intilliggande ljud har valts ut for att ha en s liten paverkan
pa malljudet som mojligt. Mélljud som forekommer 1 testet ar klusiler (/p/, /b/, /t/, /d/,
/k/, /g/) och frikativor (/s/, /f/, /6/). Samtliga klusiler, /s/ och /f/ férekommer tre ganger i
initial position, tvd ganger i medial position och tvd ginger i final position. /@/
forekommer tre génger 1 initial position. Meningsdelen bestir av 10 meningar
innehdllandes malljud som dven de forvéntas paverkas av strukturell defekt eller VPI
(Lohmander m fl., 2005). Exempel p& en mening fran testet dr: ’Pippis apa piper”.

Nasometer ™. Nasometer dr ett akustiskt mitinstrument som miter forekomst av
nasalering i tal och ger kvantitativ information kring hur nasalt talet 4r. Instrumentet ar
kopplat till en dator och méter orala och nasala talsignaler 1 form av akustisk energi fran
nédsan, och jamfor detta med den totala mingden akustisk energi (nasal energi/(nasal
energi + oral energi) x 100). Resultatet anges i1 procent och kallas nasaleringsvirde. I
denna studie jimfors nasaleringsvirden pa orala meningar. Nasaleringsvirdena
kompletterar den perceptuella bedomningen av hypernasalitet.

SWINT. SWINT ér ett kvantitativt och kvalitativt métinstrument som ursprungligen
tagits fram for utvirdering av forstelighet 1 dysartriskt tal. 1 foreliggande studie
anvindes testets kvantitativa del, vilken har visat sig ha hog validitet och reliabilitet
(Lillvik m f1., 1999). Testet bestar av en orddel pa 68 ord, samt en meningsdel pa 40 ord
fordelade 6ver 10 meningar. Orddelen ir ett rimtest som bygger pd en databas med ca 1
500 ord som innehdller 22 olika fonetiska kontraster. Meningsdelen bestdr av
syntaktiskt men ej semantiskt korrekta nonsensmeningar. Alla meningar har samma
grammatiska struktur och bestér av fyra betydelsebdarande ord som innehéller en till fyra
stavelser. Foljande dr en exempelmening fran en av de slumpade listorna i denna studie:
"en lejd béck testar en badd". I testets ursprungliga form har lyssnaren flervalslistor till
sin hjilp for bedomning av orddelen och meningsdelen transkriberas ortografiskt.



Tillvagagangssatt

Datainsamling. Materialet fran ungdomarna fodda med isolerad gomspalt var insamlat
av logopeder vid kontrollbesok pé& Logopedmottagningen vid Sahlgrenska
Universitetssjukhuset.  Materialet frdn  kontrollgrupperna  var insamlat av
logopedstudenter pa elevernas respektive skolor. Inspelningarna pa testgruppen vid 16
ars alder gjordes med Sony Digital Audio Tape-Corder TCD-DS8 och vid 19 ars alder
anviandes Tascam HD-P2 for bade testgrupp och kontrollgrupp. For kontrollgruppen vid
16 ars alder anvéndes Tascam DR-07MKII Linear PCM Recorder. For samtliga grupper
anvindes mikrofonen Sony ECM-MS957. Inspelningarna frdn Tascam spelades in pd ett
Flash memory card och sparades i waveformat. Inspelningar fran DAT-band &verfordes
till dator med DAT-spelare via programmet Audacity och sparades som wavefiler. Alla
inspelningar av deltagare i testgruppen avidentifierades och kodades av studiens
forfattare fore databearbetning. Materialet pd kontrollgrupperna avidentifierades och
kodades i samband med datainsamlingen. Studiens material och kodlista forvarades i
lasta kassaskap pa Enheten for logopedi och audiologi.

Studiens forfattare klippte ut inspelningar av testning med SVANTE och SWINT ur den
storre mingden data i Praat pd Macbook air och Macbook pro. Audacity och Praat
laddades ner fran internet till respektive dator. I klippningen anvéndes horlurar
tillhérande iPhone. Avsldjande ljud och bakgrundsljud klipptes bort i den man det var
mojligt. Dock gick inte alla ljud att klippa bort och inspelningskvaliteten varierade
mellan de olika grupperna. Generellt forekom fler bakgrundsljud i de inspelningar som
var gjorda 1 skolmiljé. I Tabell 2 &skddliggors vilket material som fanns att tillgd for
deltagare fodda med isolerad gomspalt vid respektive alder.

Tabell 2

Sammanstallning av insamlad data for deltagare fodda med isolerad gomspalt

Gle6 G19
SVANTE  Nasometer SVANTE Nasometer SWINT
Antal 20 16 13 11 9

Bedémning av artikulation och nasalitet utifran SVANTE. Bedémning av artikulation
utfordes av studiens forfattare genom fonetisk transkription enligt IPA, av malljud i
orddelens 59 forsta ord i SVANTE. I denna beddmning transkriberades dven nasala
genomslag, velofaryngeala friktionsljud och trycksvaga konsonanter. Infor
bedomningarna tranade studiens forfattare pa att urskilja vanligt forekommande
talavvikelser, tillsammans med handledaren och enskilt. Fore transkriberingen
utformade forfattarna en egen lathund for att kunna vara samstimmiga. Nar det géllde
/s/ beslutades att foljande avvikelser skulle transkriberas: laminalt /s/ (§) interdentalt /s/
(0), retroflext /s/ (g) och palatalt /s/ (¢). Tryckreducerad artikulation ar relativt vanligt
forekommande 1 medial och final position och bedémdes darfor stringare 1 initial
position. I ovrigt foljde transkriptionen manualen for SVANTE (Lohmander m fl.,
2005). Nir ingen avvikelse enligt ovanstdende beskrivning forekom, beddmdes
artikulationen som korrekt och markerades med ett plus. Vid tveksamhet kring
avvikelse eller ej bestimdes det att bedomarna hellre skulle godkéinna ett uttal.



Lyssnarbedomningen gjordes enskilt och parallellt av forfattarna, via uppspelning i
programmet VLC. Horlurarna som beskrivits ovan, anvdndes dven vid beddmningen.
Vid transkriberingen tillits obegrinsat antal lyssningar av ljudfilerna och forfattarna
manovrerade utrustningen och beddmningarna var och en i sin egen takt. En
slumpmaissig ordning av inspelningarna lottades fram, kodades om och beddmdes av
bada forfattarna. 30 procent av materialet duplicerades och stoppades slumpmaéssigt in i
spellistan for att senare anvidndas for berdkning av intrabedomarreliabilitet. Totalt
gjordes 86 beddmningar. Efter berdkning av interbedomarreliabilitet vid forsta
genomlyssningen, genomfordes en konsensusbedomning.

Konsensusbeddmningen sammanstélldes och anvidndes for att berdkna andel korrekt
artikulerade orala konsonanter (AKOK) i enlighet med manualen for SVANTE
(Lohmander m fl., 2005). Rdpoéngens maxvérde var 59 vilket motsvarade 100 procent
pd AKOK. Bade passiva och aktiva avvikelser kunde sdnka rdpodngen. De aktiva
avvikelserna delades in i1 avvikelser framfor respektive bakom velofarynx. Passiva
avvikelser delades in i nasalt luftlickage (ddr nasala genomslag och velofaryngeala
friktionsljud ingick) och tryckreducerad artikulation. De passiva avvikelserna
graderades som ej forekomst (0-2 forekomster) eller forekomst (3 eller flera
forekomster) i enlighet med en tidigare studie inom projektet Scandcleft (Lohmander,
Willadsen, Persson, Henningsson, Bowden & Hutters, 2009).

Tre erfarna logopeder fran olika LKG-team 1 Sverige bedémde variablerna
hypernasalitet och dvergripande velofarynxfunktion. Beddmare B och C hade deltagit i
studien av Persson m fl. (2006) och ddrmed gjort beddmningar av samma individer med
isolerad gomspalt dven tidigare. Bedomningarna gjordes utifrdn meningsdelen i
SVANTE (Lohmander m fl., 2005). Hypernasalitet och 6vergripande VPI skattades pa
en femgradig skala hdmtad fran den tidigare studien av samma individer (Persson m fl.,
2006), (tabell 3). Bedomningarna av &vergripande VPI grupperades senare om for att
mojliggora en longitudinell jimforelse med resultaten frdn beddmningarna av VPI som
gjorts pé testgruppen vid 5 ars alder. Den nya uppdelningen gjordes i1 enlighet med
studien av Persson m fl. (2006) och innehdll kategorierna “kompetent
velofarynxfunktion” (skalsteg 0-1) och ”VPI” (skalsteg 2-4).

Tabell 3

Skalsteg for beddmning av hypernasalitet och 6vergripande VPI

Hypernasalitet
0 1 2 3 4
normal latt mattlig mattlig - kraftig kraftig

klang hypernasalitet ~ hypernasalitet hypernasalitet hypernasalitet

Overgripande velofarynxfunktion

0 1 2 3 4
kompetent latt mattlig mattlig — kraftig kraftig
insufficiens insufficiens insufficiens insufficiens




Logopederna fick kortfattad information fore testningen om att deras beddmningar
skulle finnas med i ett examensarbete 1 form av en longitudinell studie av individer
fodda med isolerad gomspalt, vilka tva av dem bedomt i tidigare &ldrar. Ljudfilerna
lottades fram manuellt i en slumpmaéssig ordning av studiens forfattare och placerades
pa ett USB-minne. P4 USB-minnet fanns dven en kort beskrivning av hur bedémningen
skulle utforas. Respektive logoped lyssnade enskilt pd materialet, totalt 86 ljudfiler,
inklusive en duplicering pa 30 procent placerade forst i spellistorna.

Matning av nasaleringsvarde med Nasometer ™. Ungdomarna fédda med isolerad
gomspalt och K19 spelades in med Nasometer ™ II, modell 6400 och K16 med hjilp av
Kay Pentax Nasometer ™ II, modell 6450. Meningarna fran en studie av Brunnegérd
och Van Doorn (2009) anvindes for K16, K19 och G19. For G16 anvindes liknande
meningar. Meningarna léstes eller repeterades en gang. Deltagarna 1 K16 liste de orala
meningarna 2 ganger, varpa ett medelvirde av de tvd virdena som erholls anvéndes i
jamforelsen.

Forstaelighetsbeddmning. Bedomning av forstaelighet utifrin SWINT (Lillvik m fl.,
1999) utférdes av studiens forfattare. Forstaeclighetsbeddmningen gjordes endast pa 19-
aringarna da data frdn kontrollgrupp endast fanns for denna élder. Bortfallet pa fyra
personer 1 gruppen med isolerad gomspalt berodde troligtvis pé bristande ldsformaga.
En av forfattarna utsdgs till huvudbedomare och beddmde samtliga inspelningar
inklusive en duplicering pa 30 procent. Studiens andra forfattare var
reliabilitetsbedomare och beddmde endast det duplicerade materialet. Orden och
meningarna 1 studien slumpades fram i1 en datoriserad process for varje deltagare och
bildade en lista med 68 ord och en med 10 meningar. Varje testdeltagare ldste frén
listorna och spelades in. Utvdrderingen av talets forstdelighet gjordes utifran
ljudinspelningar och utgick dédrmed endast fran talsignalen, utan vare sig kontextuella
eller icke-verbala ledtrddar. Tre olika spellistor gjordes, en med ord, en med meningar
och en med det duplicerade materialet. Varannan inspelning var fran forsoksgruppen
och varannan fran kontrollgruppen. Forst bedomdes alla deltagares ord och dérefter
meningarna. Sist beddmdes det duplicerade materialet. Resultaten stimdes sedan av mot
de ursprungliga léslistorna och forstdelighetsméttet definierades som andel korrekt
uppfattade ord i procent for respektive del.

Fore bedomningen trdnade studiens forfattare pa bedomning enligt SWINT genom att
lyssna péd tva inspelningar av personer som inte ingick i studien. For att inte nd en
takeffekt, da studiens deltagare befann sig i 6vre tondren och forutsattes uppné en god
forstaelighet, bestdmdes det att orden i denna studie skulle transkriberas ortografiskt.
Olika sitt att méta forstaelighet pa utifrdn samma material har jimforts 1 en studie péd
10-4ringar med isolerad gomspalt och/eller 22q11DS (Johannisson, Lohmander &
Persson, 2013). Bedomning av ord genom ortografisk transkription gav ett ligre
forstaelighetsmétt jaimfort med bedomning utifran flervalslistor, och visade sig ha en bra
reliabilitet och hogre validitet an 6vriga médtmetoder. Det har visat sig att forstaeligheten
blir hogre om lyssnaren far hora materialet upprepade génger, men att en repetition av
talmaterialet dr tillricklig for en reliabel bedémning (Lagerberg, Asberg Johnels,
Hartelius & Persson, 2013). I denna studie tilldts darfor endast en genomlyssning av
orden respektive meningarna som bedémdes.
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Beddmning av grupptillhdrighet. Tre naiva lyssnare, en kvinna och tva mén i aldrarna
24 till 26 &r, bedomde deltagarnas grupptillhorighet utifran uppspelning av de forsta 45
sekunderna av orddelen i SVANTE. Alla tre var studenter, ursprungligen fran mellan-
och sddra Sverige och bosatta i Goteborg. Alla lyssnare rapporterade att de hade fullgod
horsel. Lyssnarna placerade in deltagarna i kategorierna gomspalt eller kontrollgrupp.
Studiens samtliga 66 deltagare samt duplicering (totalt 86 ljudspédr) beddmdes.
Bedomarna fick hora varje ljudfil en géng. Fore och efter beddomningen ombads de
formulera en mening kring vad de trodde att de skulle lyssna efter eller hade lyssnat
efter, for att avgora vilken grupp deltagaren tillhorde. Vid bedomningen spelades
ljudfilerna upp via dator MacBook Pro i programmet VLC via Panasonic bscpm25
Micro Audio System. Bedomarna kunde inte se varandras formulér och fick inte lov att
prata eller stélla fragor under uppspelningen. De fick ingen information om studien eller
testgruppen innan bedomningarna gjordes.

Reliabilitet

For samtliga testningar i denna studie berdknades interbeddomarreliabilitet genom en
parvis punkt-for-punkt analys mellan bedomare for respektive deltest. I varje punkt-for-
punkt analys skulle bedomarna ha gjort samma beddmning for att responsen skulle
tolkas som lika. Undantaget var de fall dir ndgon av bedomarna markerat tva
talavvikelser for samma malljud 1 SVANTE, da rickte det att en av markeringarna
skulle vara samma for att responsen skulle tolkas som lika. Interbedomarreliabiliteten
av artikulation, beréknades till 91,8 procent. Intrabeddmarreliabiliteten vid beddmning
av artikulation var 95,2 procent for studiens ena forfattare och 94,0 procent for studiens
andra fOrfattare. Inter- och intrabedomarreliabilitet gillande hypernasalitet och
overgripande VPI som bedomdes av logopederna, finns sammanstéllt i tabell 4.

Interbedomarreliabiliteten for bedomningen av forstaelighet utifrain SWINT berdknades
till 93,4 procent pd ord och 97,9 procent pd meningar. Intrabedémarreliabiliteten for
huvudbedémaren var 95,8 procent pd ord och 99,2 procent pd meningar. For
lyssningsbeddmningen som gjordes av naiva lyssnare, finns en sammanstéllning av
inter- och intrabeddmarreliabilitet i tabell 5.

Tabell 4

Interbedomarreliabilitet (A-B, B-C och A-C) och intrabedomarreliabilitet (A-A, B-B
och C-C) vid beddémning av hypernasalitet och dvergripande VPI

Inter- och intrabedomarreliabilitet vid beddmning av hypernasalitet

Bedomare A B C
A 75,0% 75,4% 83,1%
B 75,4% 90,0% 80,0%
C 83,1% 80,0% 100,0%
Inter- och intrabedomarreliabilitet vid beddmning av dvergripande VPI
Bedomare A B C
A 80,0% 73,8% 81,5%
B 73,8% 75,0% 69,2%
C 81,5% 69,2% 95,0%
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Tabell 5

Interbeddmarreliabilitet (Kvinna24-Man24, Man24-Man26 och Kvinna24-Man26) och
intrabedémarreliabilitet (K24-K24, M24-M24 och M26-M26) vid beddémning av
grupptillhérighet

Inter- och intrabeddmarreliabilitet vid bedomning av grupptillhorighet

Bed6mare K 24 M 24 M 26
K 24 80,0% 64,7% 75,0%
M 24 64,7% 55,0% 76,5%
M 26 75,0% 76,5% 85,0%

Statistisk analys

Analyserna gjordes med IBM SPSS Statistics version 22 for Mac. Signifikansvirdet
bestamdes till p < ,05. Da grupperna var relativt sma och inte normalférdelade,
anvindes icke-parametriska tester (Wahlgren, 2008). Deskriptiv statistik anvindes for
att ta fram medelvidrden, min-, maxvirden och standardavvikelser. Skillnader mellan
testgrupper och kontrollgrupper 1 parametrar vars data angavs pd kvot- och
ordinalskalenivd signifikansprovades med Mann-Whitney U-test. Skillnader mellan
testgrupper och kontrollgrupper i parametrar vars data angavs pd nominalskalnivi
signifikansprovades med Fischer’s exakta test. Skillnader mellan beroende grupper, de i
testgruppen som var med vid bade 16 och 19 ars alder, signifikansprévades med
Wilcoxon. For att prova samband anvindes Spearmans korrelationstest.
Korrelationskoefficienten (r) tolkades enligt Cohens riktlinjer for tolkning av samband
dir 0,5 eller 6ver innebér en stark korrelation, 0,3 mattlig korrelation och 0,1 svag
korrelation (Cohen, 1988).

Resultat

16-aringar fodda med isolerad gomspalt (G16) hade signifikant lagre AKOK och hogre
forekomst av avvikelser framfor velofarynx &n kontrollgruppen (K16), (tabell 6).
Avvikelserna framfor velofarynx bestod till storsta delen av avvikelser pa malljudet /s/.
Laminal realisation av /s/ forekom hos 60 procent i G16 och 40 procent i K16. /6/
forekom hos 25 procent i G16 men inte hos ndgon i K16. Avvikelser pa malljudet /6/,
velarisering samt nasal realisation forekom, dock 1 mindre utstrackning. Vad giller
avvikelser bakom velofarynx forekom inga signifikanta skillnader men i den deskriptiva
statistiken framkom glottal artikulation pa 3 av 59 malljud hos tva personer (10%) 1
G16. Nasalt luftlickage forekom hos 17 av 20 (85%) i gruppen G16 men inte hos nagon
1 K16 (p <,001). Trycksvaga konsonanter forekom hos 6 av 20 i1 G16 (30%) men inte
hos nagon i K16 (p <,05).

G16 hade hogre grad av VPI och hypernasalitet &n K16 (figur 1 & 2). Medianvérdet for
skattningen av VPI lag pé skalsteg 1 for G16 och 0 for K16 (z = -4,29 , p < ,001).
Endast tvd individer bedomdes ha maéttlig (skalsteg 2) eller mattlig-kraftig (skalsteg 3)
VPI. Medianvérdet for skattningen av hypernasalitet 1ag pa skalsteg 1 for G16 och 0 for
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K16 (z = -4,04, p < ,001). Det fanns en stark korrelation mellan den perceptuella
beddmningen av hypernasalitet och nasaleringsviarden framtagna med Nasometer ™ (r
=,67, p <,001). Nasaleringsviardena var signifikant hogre for G16 dn K16 (tabell 7).

Aven 19-aringar fodda med isolerad gomspalt (G19) hade signifikant ligre AKOK och
hogre forekomst av avvikelser framfor velofarynx dn kontrollgruppen (K19), (tabell 7).
Laminal realisation av /s/ forekom hos 62 procent i G19 och 23 procent i K19. /6/
forekom hos 8 procent 1 G19 men inte hos nagon 1 K19. Avvikelser pa malljudet /@/,
velarisering samt nasal realisation forekom i mindre utstrickning dven 1 G19. Inga
signifikanta skillnader fanns vad géller avvikelser bakom velofarynx men glottal
artikulation forekom pa 2 av 59 maélljud hos en person (7,7%) 1 G19. Nasalt luftlickage
forekom hos 10 av 13 (77%) 1 gruppen G19 men inte hos nagon i K19 (p < ,001).
Trycksvaga konsonanter forekom hos 2 av 13 (15%) 1 G19 men inte hos nigon 1 K19,
denna skillnad var ej signifikant (p = ,48).

G19 hade hogre grad av VPI och hypernasalitet &n K19 (figur 1 & 2). Medianvérdet for
bedomningen av VPI lag pé skalsteg 1 for G19 och 0 for K19 (z = -3,61, p < ,001).
Endast en deltagare i G19 bedomdes ha en mattlig (skalsteg 2) VPI. Medianvérdet for
bedomningen av hypernasalitet lag pd 1 for G19 och 0 for K19 (z = -3,02, p < ,001).
Aven vid 19 ars dlder fanns en stark korrelation mellan den perceptuella bedémningen
av hypernasalitet och nasaleringsvirden framtagna med Nasometer '™ (r = ,76, p <
,001). Nasaleringsvirdena var signifikant hogre for G19 &n K19 (tabell 7).

Tabell 6

Sammanstallning av resultat pa andel korrekt artikulerade orala konsonanter (AKOK)
for grupperna G16, K16, G19 och K19 beraknat i procent

G16 (n=20) K16 (n=20)
M Min Max s M Min Max s z sign.
AKOK 52,7 153 100 27,1 96,0 89,8 100 3,7 -49 p<,001
fr. VF 9,6 0 18,6 6,0 3,1 0 85 3,1 -34 p<001
b.VF 0,5 0 51 1,6 0 0 0 0 -14 p=,15
G19 (n=13) K19 (n=13)
AKOK 64,1 254 949 235 97,1 88,1 100 43 -42 p<,001
fr. VF 9,1 0 18,6 7,1 2,6 0 11,9 4,1 -25 p<,05
b.VF 0,3 0 34 09 0 0 0 0 -1,0 p=,32

fr. VF = avvikelser framfor velofarynx, b. VF = avvikelser bakom velofarynx
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Figur 1. Hypernasalitet for grupperna G16, K16, G19 och K19.
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Figur 2. Overgripande VPI for grupperna G16, K16, G19 och K19.
Tabell 7
Nasaleringsvarden for grupperna G16, K16, G19 och K19
G16 (n=16) K16 (n=16)
Nasaleringsvirde M Min Max s M  Min Max s z sign.

31,8 8 80 19,9 10,8 3 25 5,0 -3,9 p<,001

G19 (n=11) K19 (n=11)
350 5 71 212 13,6 7 27 70 2,5 p<05

I jamforelsen av artikulation och nasalitet vid 16 (n =20), respektive 19 (n = 13) éars
alder framkom inga signifikanta resultat (AKOK z = -1,13 p = ,26; avvikelser framfor
velofarynx z = -0,17 p = ,87; avvikelser bakom velofarynx z = -0,30 p = ,77; nasalt
luftlickage p = ,56 ; trycksvaga konsonanter p = ,35 ; dvergripande VPI p=,92 z = -
0,11; hypernasalitet z =-0,53 p =,60; nasaleringsvérde z = -0,20 p = ,84).
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En jimforelse av studiens huvudvariabler AKOK och 6vergripande VPI, gjordes dven
dédr endast de som deltagit vid badde 16 och 19 &rs dlder (n = 11) ingick. Inte heller i
denna jamforelse framkom nagra signifikanta resultat (AKOK z = -1,73 p = ,08;
overgripande VPI z = -38 p = ,71). Daremot syntes skillnader i den deskriptiva
statistiken. Medelvardet p& AKOK var 49,7 vid 16 ar (Max = 88,1 Min = 15,3 s = 25,8)
och 59,7 vid 19 ar (Max = 88,1 Min = 25,4 s =22,5). Medianen for VPI 1ag pa skalsteg
1 vid bade 16 och 19 ars élder.

Deskriptiv statistik for G16 och G19 indelade i subgrupper utifran bedomningen av VPI
eller ¢j VPI vid 5 &rs alder, redovisas 1 tabell 8 och figur 3. P4 grund av gruppernas
storlek signifikansprovades ej resultatet. Vid 16 ars alder var medianvirdet for
overgripande VPI 0 for gruppen “ej VPI” och 1 for gruppen "VPI”. Vid 19 ars dlder var
medianvérdet for overgripande VPI 1 {for bada grupperna.

Tabell 8

Sammanstéallning av resultat for subgrupper inom G16 och G19 berdknat i procent

Gl6 G19
AKOK n M Min  Max S n M Min  Max S
¢ VPI 13 643 153 100 26,3 9 69,1 254 949 245
VPI 7 31,2 153 458 103 4 53,0 356 780 19,1
Totalt 20 13

AKOK = andel korrekt artikulerade orala konsonanter, ej VPI = ¢j VPI vid 5 érs alder, VPI = VPI vid 5
ars alder.

8 G16 ej VPI

7 mG16 VPI

6 4

i mG19 ej VPI
A mG19 VPI

3 4

2 4

1 4

0 T T . T I 1

0 1 o) 3 4 Skalsteg

Figur 3. Overgripande VPI for subgrupper i G16 och G19.

19-4ringarna fodda med isolerad gomspalt hade signifikant ligre fOrstaelighet dn
kontrollgruppen, métt med orddelen pd SWINT. I meningsdelen framkom inga
signifikanta skillnader (tabell 9).
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Tabell 9

Resultat pa SWINT for grupperna G19 och K19 redovisat i procent

G19 (N =09) K19 (N =9)
M Min Max s M Min Max s z sign.
SWINT ord 90,0 73,5 98,5 81 97,5 94,1 100 2,1 -2,5 p<05

SWINT meningar 96,1 82,5 100 5,7 95,6 87,5 100 4,6 -0,5 p=,62

Naiva lyssnare bedomde korrekt grupptillhdrighet pa totalt 79 procent av alla deltagare
(tabell 10).

Tabell 10

Sammanstallning av naiva lyssnares bedémningar av grupptillhérighet

Beddmning av naiva lyssnare

Facit G K Totalt
Grupp G 24 9 33
Grupp K 5 28 33

Totalt (n) : 29 37 66
Diskussion

Studiens huvudsakliga syfte var att undersoka artikulation, nasalitet och
nasaleringsviarde mellan 16- och 19-dringar fodda med isolerad gomspalt och
kontrollgrupper 1 motsvarande alder. Denna jaimforelse visade en kvarstaende skillnad
mellan testgrupper och kontrollgrupper. Jdmforelsen av samma individer pd gruppniva
visade pa en positiv utveckling i ett longitudinellt perspektiv, men utan signifikanta
skillnader. Den vidare jimforelsen inom grupperna med ungdomar fédda med isolerad
gomspalt utifrdn tidigare bedomd VPI indikerade att skillnaderna pa den perceptuellt
beddmda variabeln, 6vergripande VPI, jimnats ut vid 19 ars alder men att VPI-gruppen
hade lagre andel korrekt artikulerade konsonanter. I jamforelsen av forstaelighet hos 19-
aringarna framkom en signifikant skillnad mellan testgrupp och kontrollgrupp pé
ordniva. De naiva lyssnarna kunde 1 79 procent av fallen avgéra om deltagarna tillhorde
testgrupp eller kontrollgrupp.

Det forelag signifikanta skillnader 1 resultatet pd AKOK och skattningen av
hypernasalitet och overgripande VPI mellan 16- och 19-dringar fédda med isolerad
gomspalt och kontrollgrupper i samma aldrar. Resultatet dverensstimmer med den
tidigare studien av Persson m fl. (2006) pa samma individer fodda med isolerad
gomspalt dir skillnader férekom mellan testgrupp och kontrollgrupp. Aven i studien av
Nyberg m fl. (2010) hade 4- till 6-aringarna fodda med isolerad gomspalt fler
artikulationsavvikelser och hogre grad av VPI jimfért med kontrollgrupp. I
foreliggande studie fanns det en stark korrelation mellan den perceptuella och den
instrumentella beddmningen av hypernasalitet. Det forelag dven signifikanta skillnader i
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nasaleringsvirden mellan individer fodda med isolerad gomspalt och kontrollgrupper,
bade i denna studie och i studien av Persson m fl. (2006).

Det forekom signifikanta skillnader vad géller avvikelser framfor velofarynx, varav s-
avvikelser var den vanligast forekommande bade hos grupperna med isolerad gomspalt
och kontrollgrupper. S-avvikelser forekom hos 70 procent av 16-aringarna och 62
procent av 19-aringarna fodda med isolerad gomspalt. I kontrollgrupperna férekom det
hos 40 procent av 16-aringarna och hos 23 procent av 19-dringarna. Aven i den tidigare
longitudinella studien pd samma personer, var /s/ det fonem flest av deltagarna fodda
med isolerad gomspalt hade svarigheter med (Persson m fl., 2006). /s/ dr ett av de
fonem som brukar etableras allra sist i den typiska sprdkutvecklingen, interdentalisering
ar inte helt ovanligt upp till 9 ars dlder (Nettelbladt & Salameh, 2007). Hos 10-aringarna
som bedomdes i normeringsprocessen av  SVANTE forekom s-avvikelser hos 20
procent (Lohmander m fl., 2005). Det har visat sig att s-avvikelser dr den vanligaste
uttalssvarigheten dven hos vuxna utan kind talavvikelse (Laine, Linnasalo & Jaroma,
1987; Van Borsel, Van Rentergem & Verhaege, 2007). I studien gjord av Laine m fl.
(1987) uppmérksammades detta hos finska hdgskolestudenter diar avvikelser i
artikulation av /s/ forekom hos 16 procent av 450 studenter. Liknande resultat
synliggjordes 1 studien av Van Borsel m fl. (2007) dar 23 procent av 750
universitetsstuderande ldspade. Att s-avvikelser var en av de vanligaste talavvikelserna
dven hos gruppen ungdomar fodda med isolerad gomspalt, var dérfor inte helt ovéntat.

Det forekom inga signifikanta skillnader i avvikelser bakom velofarynx mellan 16- och
19-aringar fodda med isolerad gomspalt och &ldersmatchade kontrollgrupper. Dock
forekom glottal artikulation hos tva av 20 1 G16 och hos en av 13 1 G19. I den tidigare
studien pa samma individer vid 10 &rs alder, noterades glottal artikulation hos 4 av 26
personer (Persson m fl., 2006). P4 gruppnivd pekar resultatet pd en minskning i
forekomst av glottal artikulation i ett longitudinellt perspektiv. Forekomsten var &dven
lagre i denna studie (10% respektive 7,7%) dn i studien av Becker m fl. (2000) pa vuxna
fodda med isolerad gomspalt dir 18 procent uppvisade glottal artikulation. Studiernas
skilda resultat skulle kunna bero pa metoden vid primérkirurgi, utveckling av
intervention sasom logopedisk behandling och talférbéttrande kirurgi, eftersom
deltagarna i studien av Becker m fl. (2000) féddes minst ett decennium fore deltagarna i
denna studie. Vidare redovisar inte studien av Becker m fl. (2000) nagon ingdende
karaktdristika Over deltagarna och anvédnder skalskattning vid beddmningen av
artikulation.

Betriffande velofarynxinsufficiens forekom signifikanta skillnader gillande samtliga
delsymptom (nasalt luftlickage, trycksvaga konsonanter, hypernasalitet och
overgripande VPI) mellan ungdomar fodda med isolerad gomspalt och kontrollgrupper,
forutom 1 jimforelsen av forekomst av trycksvaga konsonanter hos 19-dringar. En
forklaring till att resultatet i denna del skiljer sig fran 6vriga VPI-relaterade symptom
skulle kunna vara att deltagarnas velofarynxfunktion har forbéttrats. Gruppernas storlek
vid 19 ars alder dr vildigt sma, vilket ocksd kan vara en forklaring till franvaron av
signifikanta skillnader. Trots detta synliggors skillnaden i velofarynxfunktion genom de
andra variablerna.
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Hypernasalitet noterades 1 varierande grad hos 12 av 20 (60%) deltagare 1 G16,
medianvérdet var 1 (latt hypernasalitet). I G19 beddmdes 7 av 13 (54%) ha varierad
grad av hypernasalitet och medianvdrdet var samma som for G16. Hypernasalitet
noterades inte 1 ndgon av kontrollgrupperna. I studien av Becker m fl. (2000) noterades
hypernasalitet hos 52 av 66 (79%) vuxna fodda med isolerad gomspalt, vilket var en
hogre frekvens é@n i den hdr studien. Noteras bor att testgruppernas storlek skiljde sig &t
mellan de olika studierna. Bide denna studie och studien av Becker m fl. (2000)
beddmde hypernasalitet via en snarlik skala med skalstegen 0-4, d&ven om innebdrden
skiljde sig at for de hogre skalstegen (3-4). Texterna som lag till grund for
beddmningarna var didremot inte samma. Becker m fl. (2000) anvinde texten
“nordanvinden och solen” vilken inte &r specifikt framtagen fOr att anvidndas i
beddmning av hypernasalitet. I denna studie anvdndes istdllet meningarna fran
SVANTE vid bedomningarna, vilka dr sérskilt framtagna for att méta just detta.

Individerna fodda med isolerad gomspalt hade signifikant hdgre nasaleringsvirden dn
kontrollgrupperna. Medelvirdet var 31,8 for G16 och 10,8 for K16. For G19 var
medelvirdet 35,0 och for K19 13,6. Nasaleringsvéardena var hogre for G19 én for G16,
denna skillnad var dock ej signifikant. Aven for kontrollgrupperna var
nasaleringsvirdena hogre for K19 én for K16. Detta pekar pa att nasaleringsvardet maétt
pa orala meningar Okar i takt med aldern, vilket &r 1 linje med ett tidigare examensarbete
(Annelin & Hallongren, 2006). Métningarna for deltagarna i G16 utgick fran ett annat
talmaterial dn Ovriga grupper. Meningarna var dock snarlika och resultaten skiljde sig
inte ndmnvért mellan de tvd grupperna fodda med isolerad gomspalt. Deltagarna i
studien kom fran olika delar av Sverige och skiljde sig &t vad gillde dialekter. I studien
av Brunnegaird & Van Doorn (2009) fanns inga signifikanta skillnader i
nasaleringsviarden mellan skolbarn upp till 11 &rs alder fran Géteborg, Stockholm och
Umeé. En annan studie som jamfort nasaleringsvédrden for vuxna fran tva olika orter i
norra delarna av Sverige, kom fram till att det endast fanns en signifikant dialektal
skillnad 1 nasaleringsvirde for ett enstaka ord (Annelin & Hallongren, 2006). En
dialektal skillnad pa grund av att en av kontrollgrupperna kom fran Stockholm (K16)
bor dérfor inte paverka resultatet. Ddremot anvdndes en annan mitutrustning for denna
kontrollgrupp. Studier som jimfor olika nasometermodeller har visat en liten men
signifikant skillnad i nasaleringsvéirden framtagna med Nasometer II 6400 respektive
Nasometer 11 6450 jamfort med Nasometer 6200 (Watterson, Lewis & Brancamp, 2005;
De Boer & Bressmann, 2014). Inga jamforande studier finns mellan Nasometer I 6400
och Nasometer II 6450, vilka anvidndes i denna studie. Det kan finnas en paverkan pa
resultatet av nasaleringsvirden pa grund av olika apparatur, men enligt studierna av
Watterson m fl. (2005) och De Boer & Bressmann (2014) dr denna paverkan liten och
motiverar dirmed &ndé en jimforelse.

Det forekom inga signifikanta skillnader mellan deltagarna fodda med isolerad
gomspalt vid 16 respektive 19 ars alder i1 jimforelsen utifrdn oberoende grupper.
Déremot synliggjordes skillnader i den deskriptiva statistiken, géllande studiens
huvudparametrar (AKOK och o6vergripande VPI). Medelvirdet p& AKOK var hogre for
19-aringar (64,1) dn for 16-aringar (52,7). En {forbéttring av velofarynxfunktion mellan
grupperna 16-aringar och 19-aringar visades ocksa. Vid 16 érs alder bedomdes 18 av
20 (90%) ha en kompetent velofarynxfunktion (skalsteg 0-1) och vid 19 ars élder
bedomdes 12 av 13 (92%) ha en kompetent velofarynxfunktion. Detta kan jamforas med
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beddmningen vid 5 ars dlder d& 16 av 26 (62%) bedomdes ha en kompetent
velofarynxfunktion. I en jamfOrelse pd gruppniva av resultaten fran 5 till 19 érs élder
har det alltsé skett en markant forbéttring av velofarynxfunktion. Det kan tilldggas att
for att né detta resultat har 4 av 13 fitt talforbattrande kirurgi. Resultaten bor tolkas med
forsiktighet d& gruppernas storlek minskat med stigande &ldrar.

For att sdkerstélla att resultatet inte berodde pa gruppernas ojimna storlek, gjordes en
jamforelse ddr endast de deltagare som var med i studien bade vid 16 och 19 ars dlder
ingick. Inga signifikanta resultat framkom i jimfGrelsen men skillnader syntes i den
deskriptiva statistiken. Aven i denna jimforelse var medelvirdet pA AKOK hogre for
19-aringarna (59,7) dn for 16-aringarna (49,7). I bada grupperna hade 10 av 11 (91%)
en kompetent velofarynxfunktion. Dock var det inte samma person som hade VPI vid
16 och 19 ars élder. I en ndrmare observation av deltagarna visade det sig att 9 av 11
deltagare hade lika bra eller bittre resultat pA AKOK vid 19 ar som vid 16 ar. Tre
deltagare bedomdes ha en sdmre dvergripande VPI vid 19 ar 4n vid 16 &r. En deltagare
utmarkte sig genom att ha en markant forbattring pd AKOK (fran 23,7 till 83,1) och
forbattrad dvergripande VPI (fran skalsteg 2 till 0).

Inga signifikansprovningar gjordes utifran subgrupperna, dé storleken pa dessa var for
sma for att visa generaliserbara resultat. I jamforelsen som gjordes utifrdn subgrupperna
”ej VPI” och ”VPI” utformade vid fem ars dlder var medelvirdet pd AKOK hdogre for
dem 1 gruppen “ej VPI” (64,3) dn i gruppen "VPI” (31,2) vid 16 ars dlder. Liknande
skillnad forekom vid 19 ars alder dd medelviardet pA AKOK var hogre for dem i
gruppen ’ej VPI” (69,1) dn f6r dem i gruppen "VPI” (53,0). I subgruppen ’ej VPI”
bedomdes fortfarande 13 av 13 ha en kompetent velofarynxfunktion vid 16 rs alder. En
av dessa hade fatt sekundér kirurgi. Vid 19 érs alder bedomdes 8 av 9 ha en kompetent
velofarynxfunktion. En person som bedémdes ha en kompetent velofarynxfunktion vid
5 ars alder, bedomdes alltsd istdllet ha VPI vid 19 ars alder. I subgruppen “VPI”
bedomdes 5 av 7 ha en kompetent velofarynxfunktion vid 16 ars alder. Sex personer i
denna grupp hade genomgatt en svalglambaoperation Alla 4 personer som tillhdrde
gruppen "VPI” vid 5 ars alder, bedomdes ha en kompetent velofarynxfunktion vid 19
ars alder.

I denna studie var subgrupperna sma och innehdll olika antal deltagare, vilket forsvarar
en jamforelse. Resultatet pekar dnda pa en klar forbéttring av velofarynxfunktion for
dem som bedomdes ha VPI vid 5 &rs alder. Den positiva utvecklingen gér i de flesta fall
att hérleda till kirurgi. Hos en person synliggjordes dock en fOrsimring av
velofarynxfunktion. Vidare forskning kring utveckling av velofarynxfunktion
efterfragas, d& dven tidigare studier av Karnell och Van Demark (1986) och Persson m
fl. (2006) sett en positiv utveckling for dem med tidig bedomd VPI och en mojlig
forsdmring for dem utan tidigare bedomd VPI.

Studiens deltagare hade en hog forekomst av syndrom och/eller tilldggsproblematik,
sarskilt 1 subgruppen ”VPI”. Isolerad gomspalt i kombination med syndrom och/eller
tilldggsproblematik har i tidigare studier, med bland annat samma individer som 1 denna
studie, visat sig vara av betydelse for talet vid 5 ars &lder (Persson m fl., 2002). Aven i
den tidigare longitudinella studien (3 till 10 &r) hade en storre andel av de med VPI
isolerad gomspalt som del i ett syndrom och/eller i kombination med
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tilldggsproblematik (Persson m fl., 2006). De som hade hogst grad av VPI samt
kompensatorisk (glottal) artikulation var de med syndrom och/eller tilliggsproblematik i
kombination med spalt i mjuka och hirda gommen. Aven

en studie av Nyberg m fl. (2010) kom fram till att spaltstorlek paverkar artikulation. I
foreliggande studie forekom individuella skillnader som indikerade att hogre grad av
talavvikelser hangde ihop med storre spaltstorlek samt forekomst av syndrom och/eller
tilliggsproblematik. Framtida studier som undersoker just dessa samband efterfragas.

I bedémningen utifrain SWINT framkom en signifikant skillnad i forstaelighet av ord
mellan 19-aringar fodda med isolerad gomspalt (M = 90,0) och kontrollgrupp i samma
alder (M = 97,5). Inga signifikanta skillnader framkom i meningsdelen, men det visade
sig att 19-aringarna fodda med isolerad gomspalt hade ett nagot hogre medelvéirde (M =
96,1) dn kontrollgruppen (M = 95,6). For gomspaltsgruppen var resultaten ldgre i
orddelen (M = 90) &n i meningsdelen (M = 96,1), vilket 4r i linje med resultaten frén en
tidigare studie dér forstaelighet hos tiodringar med isolerad gomspalt och/eller 22q11DS
bedomdes utifrdin samma material p4 samma sitt (Johannisson m fl., 2013). I den
studien jamfordes dock inte resultaten mellan grupperna med och utan isolerad
gomspalt. Forstielighet har dven bedomts pd 19-dringar fodda med varierad form av
lapp- kék- eller gomspalt 1 ett tidigare examensarbete av Olsson och Rutgersson (2010)
ddr orddelen i SWINT bedomdes utifrdn flervalslistor och meningsdelen via
transkription. Resultaten mellan det tidigare examensarbetet och denna studie skiljer sig
at vad giller orddelen, da de inte fann nagra signifikanta skillnader mellan grupperna
(Olsson & Rutgersson, 2010). Ingen av studierna fann nagra signifikanta resultat vad
géller meningsdelen, ddremot var medelvirdet for meningarna hos ungdomarna fodda
med isolerad gomspalt ndgot hogre i1 den hér studien (M = 96,1) én i den tidigare (M =
94,7). 1 studien av Becker m fl. (2000) bedéomdes 94 procent av vuxna fodda med
isolerad gomspalt ha ett forstaeligt tal, via skattning pa en femgradig skala, dock utan
standardiserat talmaterial. Samtliga ndmnda studier pekar p&d en mycket god
forstaelighet hos ungdomar och vuxna fédda med isolerad gomspalt.

Jamforelsen utifrdn forstaelighetstestet SWINT gjordes pé relativt sma grupper; nio
personer fodda med isolerad gomspalt och nio personer fran kontrollgruppen. Det laga
deltagarantalet innebdr att resultatet i denna del ska tolkas med forsiktighet.
Forstaelighet ar en viktig parameter att bedoma dd den dr avgérande for en persons
delaktighet i vardagliga aktiviteter. D4 individer fodda med isolerad gomspalt ofta dven
har ett syndrom och/eller tilliggsproblematik (Calzolari m fl., 2004), kan fOrstaelighet
vara svart att bedoma. De fOrstaelighetstest som ofta anvinds kréver en god ldsforméga,
vilken hos vissa individer i den hédr gruppen kan vara nedsatt pd grund av syndrom
och/eller tillaggsproblematik. SWINT é&r utvecklat for bedomning av dysartri hos vuxna
(Lillvik m fl., 1999) och inte ett optimalt sitt for att médta forstdelighet nir det géller
ungdomar med syndrom. Vid nedsatt ldsformaga kan konsekvensen bli att SWINT
snarare mater 1dsformagan dn talets forstaelighet. I studien av Johannisson m fl. (2013)
som jamforde olika sitt att bedoma forstéelighet, kunde en och samma person fa skilda
resultat beroende pa vilken beddmningsmetod som anvindes. Bedomning av
forstaelighet hos gruppen fodda med isolerad gomspalt och syndrom, bor i framtiden
ske med ett test som endast bedomer talets forstaelighet, exempelvis via beddmning av
spontantal.

20



Naiva lyssnare anvéndes for att visa hur vél en otrdnad lyssnare kunde avgora huruvida
deltagarna i studien var fodda med isolerad gomspalt eller inte. Lyssnarna bedomde rétt
grupptillhorighet pa 79 procent (52 av 66) av deltagarna. En liknande beddmning har
gjorts 1 en studie av Brunnegird m fl. (2009) dir otrdnade lyssnare kunde urskilja
typiska talavvikelser vid LKG, sdsom hyper- och hyponasalitet men inte i samma
utstrdckning som experter. Resultaten visar att otrdnade lyssnare i ménga fall kan
avgora om ett tal tillhor en person fodd med eller utan isolerad gomspalt. De naiva
lyssnarna i den hér studien bedomde att fler studiedeltagare tillhdrde kontrollgruppen an
gruppen fodda med isolerad gomspalt, vilket antyder att talet hos individer fodda med
isolerad gomspalt inte alltid uppfattades som avvikande i1 forhdllande till personer fodda
utan spalt. Exakt vad som uppfattades som avvikande &ar inte helt klart. Fore
beddmningen beskrev lyssnarna att de lyssnade efter “tydliga differenser kontra ett
normalt uttal”, “om rosten later halig”, “om rosten innehéller avvikande ljud/biljud
sasom visljud eller luftlickage” eller att “talfel kommer avsldja personens
grupptillhorighet”. Efter bedomningen beskrev lyssnarna att de hade lyssnat; “pa att
uttalet inte later normalt”, “att det hors att luft kommer ur nédsan efter att ett ord uttalats”
och “att talfel har avslojat personerna med gomspalt”. De naiva lyssnarna i den hir
studien lyssnade efter avvikelser som skulle kunna tolkas som hypernasalitet, samma
parametrar som de naiva lyssnarna i studien av Brunnegard m fl. (2009) kunde urskilja.
Aldre studier har visat att hypernasalt tal kan uppfattas negativt (Blood & Hyman, 1977;
McKinnon, Hess & Landry, 1986; Lallh & Rochet, 2000); vilket i kombination med
resultatet av de otrdnade lyssnarnas bedomning talar for att talforbéttrande insatser for
personer fodda med isolerad gomspalt dr av stor vikt. Det vore intressant att se om och
hur den sjdlvskattade kommunikativa formagan hos individerna fodda med isolerad
gomspalt korrelerar med naiva lyssnares bedomningar av talet hos dessa individer.

Materialet som anvindes i denna studie spelades in 1 olika miljéer och klipptes ut ur en
storre méngd data fOr att inte avsloja individernas grupptillhorighet vid bedomning. Det
gick dock inte att klippa ut deltagarnas tal helt utan att f4& med avsljande ljud fran
respektive miljo, vilket kan ha avslgjat deltagarnas grupptillhdrighet. Detta medforde att
bedomningarna inte var helt blinda vilket fran borjan varit studiens avsikt. Vetskapen
om grupptillhdrighet kan ha paverkat bedomarnas instillning till materialet f6r enskilda
individer och eventuellt &dven resultatet. Detta géller framforallt beddmningarna som
utfordes av studiens forfattare och logopederna. Det fanns dven en skillnad i hur
deltagarna i de olika grupperna tog sig an testmaterialet: nidgra deltagare ldste ord och
meningar ur SVANTE pa egen hand medan andra fick sdga efter testledaren.
Variationen berodde troligtvis pa deltagarnas lisformaga.

Deltagarantalet i denna studie var relativt 14gt, sérskilt i gruppen med 19-aringar, vilket
innebér att resultatet troligtvis inte ar representativt for hela populationen ungdomar
fodda med isolerad gomspalt. En annan faktor som kan ha paverkat studiens resultat dr
forekomsten av syndrom och/eller tilldggsproblematik, som var hogre i denna studie dn
1 tidigare studier. Att studien inte bestod av ett storre och mer representativt material,
skulle kunna bero pé att flera ungdomar som inte upplevde nigra problem med sitt tal,
valde att inte delta vid de frivilliga kontrollbesdken vid 16 och 19 &rs élder.

Resultaten 1 foreliggande studie visar pd en bestdende skillnad mellan testgrupper och
kontrollgrupper i en detaljerad bedomning av artikulation, nasalitet, nasaleringsvérde
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och forstielighet pad ordniva upp till 19 ars alder. Trots skillnader mellan testgrupper
och kontrollgrupper visar ungdomarna fodda med isolerad gomspalt pad en positiv
utveckling av talet i ett longitudinellt perspektiv. Bedomningen av forstaelighet hos 19-
aringar visar en mycket god forstdelighet pa meningsniva hos ungdomarna fodda med
isolerad gomspalt. Vidare jamforelser av en storre deltagargrupp skulle kunna ge ett mer
sakert svar pa studiens fragor. Studiens forfattare efterfrigar fler longitudinella studier
inom omradet ungdomar fodda med isolerad gomspalt, som undersoker enskilda
individers utveckling av tal i ett lingre perspektiv.
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