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Talet hos unga vuxna fédda med bilateral lapp-kéak-
gomspalt
— en beskrivande och jamfdrande studie

Olivia Lundwall
Rebecka Stenlund

Sammanfattning. Foreliggande studie studerade talet hos 13 unga vuxna fodda
med bilateral lapp-kéak-gomspalt samt jamforde dessa med tva aldersmatchade
kontrollgrupper, fodda med unilateral 1&app-kdk-gomspalt respektive utan
lapp-kék-gomspalt. Artikulation bedomdes med Svenskt Artikulations- och
NasalitetsTEst genom fonetisk transkription. Velofarynxfunktion skattades av
logopeder och nasaleringsvarde erholls med Nasometer™. Forstaelighet
bedomdes med forstaelighetstestet Swedish Intelligibility Assessment genom
ortografisk transkription. Deltagarna fodda med bilateral 1&pp-kak-gomspalt
hade signifikant lagre resultat jamfort med deltagarna utan lapp-kak-gomspalt
avseende artikulation, velofarynxfunktion samt forstaelighet pd ordniva.
Deltagarna fodda med bilateral l1&pp-kak-gomspalt hade signifikant mer nasalt
luftlackage &n de med unilateral l&pp-kédk-gomspalt, samt signifikant fler
artikulationsavvikelser framfoér velofarynx. Kontrollgrupperna skilde sig inte
namnvart. Resultaten tyder pa att unga vuxna fodda med bilateral lapp-kak-
gomspalt har mer avvikande artikulation samt nedsatt velofarynxfunktion &n
jamnariga utan lapp-kak-gomspalt. Mer forskning inom talet hos unga vuxna
fodda med bilateral lapp-kak-gomspalt behdvs.

Nyckelord: bilateral l&pp-kék-gomspalt, unga vuxna, artikulation,
forstaelighet, velofarynxfunktion.

Speech outcome in young adults born with bilateral cleft
lip and palate
- a descriptive and comparative study

Abstract. The aim of this study was to evaluate speech in 13 young adults born
with bilateral cleft lip and palate (CLP) and compare these with two age-
matched controls, born with unilateral CLP or without CLP. Articulation was
assessed with Svenskt Artikulations- och NasalitetsTEst through phonetic
transcription. Velopharyngeal function was rated by speech and language
pathologists and nasalance score was obtained with Nasometer™,
Intelligibility was assessed through orthographic transcription with Swedish
Intelligibility Assessment. Participants born with bilateral CLP had
significantly lower results in articulation, velopharyngeal function and
intelligibility in words compared to participants without cleft. Participants
born with bilateral CLP had significantly more nasal air leakage and anterior
articulation errors compared to participants born with unilateral CLP. Controls
did not differ substantially. The results indicate more deviant articulation and
velopharyngeal function in young adults born with bilateral CLP compared to
young adults without cleft. Further research in this field is required.

Key words: bilateral cleft lip and palate, young adults, articulation,
intelligibility, velopharyngeal function.



Behandling och uppféljning av personer som fods med lapp-kék-gomspalt (LKG) pagar
upp till 19 ars alder da behandlingsresultatet raknas som slutgiltigt. Trots att talavvikelser
pavisats forekomma hos personer 6ver 19 ar ar talet hos vuxna fodda med LKG ett relativt
outforskat omrade, sarskilt hos de fodda med bilateral lapp-kak-gomspalt (Farzaneh,
Becker, Peterson & Svensson, 2009). Det finns fa studier som beskriver talet hos unga
vuxna fodda med bilateral lapp-kék-gomspalt (BLKG) samt jamfér dessa med andra typer
av LKG. Huruvida mer utbredd LKG leder till mer avvikande tal och ddrmed andra
terapeutiska och kirurgiska behov ar &nnu inte helt kartlagt (Van Lierde, De Bodt, Van
Borsel, Wuyts & Van Cauwenberge, 2002). Det finns en studie som pavisat att storre
spalt kan leda till mer avvikande tal d&ven hos ungdomar och unga vuxna (Karling, Larson,
Leanderson & Henningsson, 1993). Det &r saledes av intresse att ytterligare kartlagga hur
talet ser ut hos unga vuxna fodda med BLKG samt undersoka om de skiljer sig mot unga
vuxna fodda med unilateral 1&pp-kék-gomspalt (ULKG) eller unga vuxna fodda utan
LKG.

LKG uppstar till foljd av ofullstandig slutning av lapp, kéke och/eller gom i fjarde till
tionde veckan i fosterutvecklingen vilket leder till en strukturell deformitet (Mossey,
Little, Munger, Dixon & Shaw, 2009). Typ av LKG kan beskrivas utifran vilka strukturer
som berors; lapp, kake, harda gommen och mjuka gommen. Om ena sidan berors av
spalten bendmns den som ULKG eller om bada sidor berdrs BLKG. Spalten kan
forekomma isolerat i enskild struktur, i nagra strukturer alternativt alla strukturer och kan
vara partiell eller total (Mossey et al., 2009). Under ett ar fods cirka 2/1000 levande fodda
i Sverige med denna missbildning och det &r saledes en av de vanligaste
ansiktsmissbildningarna hos barn (Hagberg, Larson & Milerad, 1998). Av alla svenska
barn som foéds drabbas 0,3/1000 av BLKG. LKG férekommer oftare hos pojkar &n hos
flickor och samtidig forekomst av ytterligare missbildning finns hos cirka en sjattedel av
de som fods med nagon form av LKG (Hagberg et al., 1998). Orsaken till att LKG uppstar
ar till stor del okand, men arftliga och miljomassiga komponenter har pavisats paverka
uppkomsten (Mossey et al., 2009). Personer som fods med LKG i Sverige behandlas pa
ett av landets regionsjukhus av ett multidisciplindrt behandlingsteam bland annat
bestdende av plastikkirurg, ortodontist och logoped (Havstam, Lohmander, Dahlgren
Sandberg & Elander, 2008). Malet med behandlingen &r att normalisera utseendet av nésa,
lappar, tander och funktioner som tal, tuggning, ndsandning och hérsel, samt att bidra till
psykologisk anpassning for individen med LKG (Marcusson, Akerlind & Paulin, 2001).
Kirurgi for slutning av berorda strukturer genomfors under uppvaxten enligt ett
vardprogram och varierande typ av kirurgiska metoder och tidpunkt for slutning anvands
av olika team. Vid behov genomfors ocksa sekundara operationer sasom talforbattrande
kirurgi (Lohmander-Agerskov, 1998). De som fods med LKG féljs upp regelbundet fran
fodsel till 19 ars alder (Havstam et al., 2008). Logopedens uppgift i teamet ar att tidigt ge
information om matning samt bedéma tal- och sprakutveckling under uppvaxten.
Talbehandling ges ofta med fokus pa att hitta ratt artikulationsstallen vid tal samt att
kunna rikta luftstrommen oralt (Lohmander-Agerskov, 1998).

Manga som fods med LKG far paverkat tal i form av hypernasalitet, hyponasalitet, nasalt
lackage och/eller kompensatorisk artikulation pa grund av strukturella avvikelser i
munhala och otillracklig velofarynxfunktion (Henningsson et al., 2008). Réstsvarigheter
vid LKG kan ocksa férekomma. Talavvikelser hos personer fodda med LKG kan delas in
I passiva och aktiva (Harding & Grunwell, 1998; Hutters & Brgnstedt, 1987). Passiva



talavvikelser &r ett resultat av otillracklig velofarynxfunktion eller strukturella avvikelser
i munhala, vilket kan leda till ett bristande intraoralt tryck vid skapandet av tryckstarka
konsonanter, hypernasal klang pa tonande fonem, horbara nasala genomslag och
velofaryngeala friktionsljud. Aktiva talavvikelser bestar av kompensatorisk artikulation
dar artikulatorerna flyttas till en plats dar uppbyggande av intraoralt tryck ar mojligt
(Hutters & Brgnstedt, 1987).

Forstaelighet ar ett begrepp som forekommer i manga studier da man undersoker talet hos
personer fodda med LKG (Karling et al., 1993; Lohmander, Friede & Lilja, 2012; Van
Lierde et al., 2002). Trots begreppets langvariga anvandning saknas konsensus kring vad
forstaelighet innebéar och hur det ska bedomas pa basta satt (Kent, Weismer, Kent &
Rosenbek, 1989; Whitehill, 2002). Manga olika definitioner av forstaelighet har anvants
genom aren (Lagerberg, 2013). I foreliggande studie definieras forstéelighet som “the
degree to which the acoustic signal /.../ is understood by a listener” (Yorkston, Strand &
Kennedy, 1996, s. 55). Definitionen innebér alltsa hur val lyssnaren forstar talarens
akustiska signal isolerat fran omgivande faktorer. Det ar viktigt att forstaelighet bedoms
med metoder som har bade hdg reliabilitet och validitet (Whitehill, 2002). N&stan halften
av de artiklar som granskades i reviewartikeln av Whitehill (2002) anvande nagon variant
av intervallskalor. En sadan bedémning paverkas latt av kontextuella faktorer och brister
ofta i validitet. Genom transkription eller flervalsuppgifter hjélper man lyssnaren att
enbart fokusera pa forstaeligheten och hog reliabilitet har pavisats for dessa metoder
(Johannisson, Lohmander & Persson, 2014; Whitehill, 2002). De senaste aren har det
aven utvecklats datorprogram med sa kallad automatisk taligenkanning for instrumentell
bedémning av forstaelighet i talade ord och meningar (Mayr et al., 2010; Schuster et al.,
2006, 2012). Nagra studier har undersokt forstaelighet hos personer aldre an 19 ar fodda
med ULKG genom ordinalskala och pavisat hog forekomst av god forstaelighet
(Farzaneh, Becker, Peterson & Svensson, 2008; Lohmander et al., 2012). | en
longitudinell studie av Lohmander et al. (2012) hade 98-100% av deltagarna fédda med
ULKG vid 10 ars alder normal forstaelighet, vilket likval kvarstod vid 19 ars alder. |
studien av Farzaneh et al. (2008) hade 1/61 (2%) vuxna fodda med ULKG nedsatt
forstaelighet. Av vuxna fodda med BLKG hade daremot 5/36 (14%) nedsatt forstaelighet
(Farzaneh et al., 2009). Till synes forefaller forstaeligheten vara nagot lagre hos de fodda
med BLKG vid skattad forstaelighet. Olsson och Rutgersson (2010) har i ett
examensarbete undersokt forstaelighet pa ord- och meningsniva hos 19-aringar dar
flervalsalternativ respektive ortografisk transkription anvéndes. De fédda med BLKG
tenderade att ha nagot lagre forstaelighet an de med isolerad gomspalt.

Mycket av den forskning som bedrivits inom omradet unga vuxna fodda med LKG har
inriktats pa operationsmetoder dar tidpunkt for slutning av gommen varit i fokus
(Whitehill, 2002). En debatt har lange pagatt angaende tidpunkt for slutning av gommen
och generellt har resultaten visat att sen slutning av. gommen ger forbéattrad tillvaxt av
mellanansiktet medan tidigare slutning ger forbattrad artikulation (Lohmander et al.,
2012). Vissa studier har som del i utvarderingen av kirurgi bedémt bland annat talet hos
unga vuxna (Farzaneh et al., 2008, 2009; Lohmander et al., 2012; Peterson-Falzone,
1995). Farzaneh et al. (2009) har i en langtidsuppf6ljning utfort perceptuell talanalys och
sjalvskattning av talkvalitet hos unga vuxna fodda med BLKG. Mellan de tva
studiegrupperna skilde sig inte tidpunkt och strategi av kirurgi signifikant. Hos deltagarna
var det 1ag forekomst av kompensatorisk artikulation men cirka 40% hade avvikelse pa



/sl. 1 en tidigare studie av Farzaneh et al. (2008) undersoktes pa liknande satt artikulation
hos unga vuxna fodda med ULKG dér resultatet visade att 35% av deltagarna hade
avvikande artikulation pa /s/. En studie av Peterson-Falzone (1995) har bedomt talet hos
tonaringar fodda med BLKG, ULKG eller isolerad gomspalt perceptuellt. Deltagarna
delades in i sju kategorier utefter vilka talavvikelser som férekom och av de fédda med
BLKG hamnade cirka 45% 1 kategorin “enbart artikulationsavvikelser”, cirka 22% i
kategorin “normal” och resterande i dvriga kategorier dar blandade svarigheter med
nasalitet och/eller artikulationsavvikelser forekom. Lohmander et al. (2012) har
genomfort en langtidsuppfoljning hos personer fodda med ULKG dar tillbakadragen
artikulation minskade fran forekomst hos 34/55 (61%) vid 5 ar till 2/55 (4%) av
deltagarna vid 16 ar och 1/55 (2%) vid 19 ar. | ovanstaende studier har inte talet hos de
tondringar eller unga vuxna med LKG som deltagit transkriberats fonteiskt utan bedoémts
med skattningsskalor.

Gallande passiva avvikelser visade talresultatet i Farzaneh et al. (2009) att 53% av
deltagarna med BLKG hade mattlig till kraftig hypernasalitet, detta trots att cirka en
tredjedel av samtliga deltagare hade genomgatt talférbattrande kirurgi i form av
svalglamba. Dessutom hade 22% av deltagarna velofaryngeala friktionsljud och 14%
hade nasala genomslag. I den tidigare studien av Farzaneh et al. (2008) dar talet hos unga
vuxna fodda med ULKG bedémdes hade cirka 26% av deltagarna mattlig till kraftig
hypernasalitet, vilket saledes &r ungefar halften sd manga vid jamforelse med de fodda
med BLKG. Har hade 7% velofaryngeala friktionsljud och 15% nasala genomslag. Dessa
tva studier hade inga kontrollgrupper och bedomarna var inte blindade for vilken typ av
LKG som bedémdes. Lohmander et al. (2012) visade i sin langtidsuppféljning att 53%
av femaringarna fodda med ULKG hade ndgon grad av hypernasalitet samt att 31% hade
nasalt luftlackage, vilket sedan minskat kraftigt till att endast en deltagare hade nasalt
luftlackage vid 19 ar och ingen hade mer an latt hypernasalitet. Velofarynxfunktionen
bedémdes vara god hos 87% av 19-aringarna. Det finns dessvarre ingen studie som, enligt
forfattarnas k&nnedom, undersokt talet hos unga vuxna fodda med BLKG som varit
blindade for typ av LKG samt haft en kontrollgrupp med annan typ av LKG eller utan
LKG. Nasalt luftlackage har dessutom i manga studier bedémts pa en skala och inte
utifran andel forekomster i ett visst antal malljud.

Studier har gjorts som undersokt huruvida artikulation och symtom pa
velofarynxinsufficiens skiljer sig at hos barn beroende pa vilken typ av LKG som
forekommer (Dalston, Warren & Dalston, 1992; Laitinen et al., 1998). Barnen med
BLKG hade nastan dubbelt s& mycket kompensatorisk artikulation jamfort med barnen
med ULKG eller isolerad gomspalt (Dalston et al., 1992) och artikultionsavvikelser pa
1, Isl och /r/ blev vanligare ju storre spalt som forekom (Laitinen et al., 1998). Betydligt
farre studier har jamfort talet hos unga vuxna och de studier som genomforts har fatt
varierande resultat (Karling et al., 1993; Van Lierde et al., 2002; Van Lierde, De Bodt,
Baetens, Schrauwen & Van Cauwenberge, 2003). Karling et al. (1993) jamforde talet hos
barn och ungdomar fédda med BLKG, ULKG eller utan LKG dar olika talparametrar
bedémdes pa en femgradig skala. Resultatet blev att deltagarna fodda med BLKG hade
lagre logopedskattad forstaelighet samt mer avvikande artikulation an deltagarna fodda
med ULKG. Van Lierde et al. (2002) fann daremot ingen skillnad pa talet mellan de 18
barn och ungdomar som var fédda med BLKG jamfoért med 19 fodda med ULKG
avseende nasometervarden och hypernasalitet, dar den senare bedémdes pa en fyragradig



skala. Dock fanns en signifikant skillnad mellan LKG-grupperna jamfort med
kontrollgruppen avseende samtliga parametrar. Van Lierde et al. (2003) jamforde ocksa
i en studie deltagare fodda med BLKG mot de foédda med ULKG och kom aven har fram
till att dessa inte skilde sig at avseende nasalitet eller forstaelighet. Det finns saledes ingen
konsensus dver om talet hos de fodda med olika typer av LKG skiljer sig at pa nagra
talparametrar, trots att vissa skillnader pavisats forekomma.

Sammanfattningsvis finns alltsa relativt lite forskning gjord pa talet hos unga vuxna fodda
med BLKG, da behandlingen avslutats. De som gjorts har ofta haft deltagare i olika
aldrar; barn, ungdomar, unga vuxna och vuxna (Karling et al., 1993; Peterson-Falzone,
1995; Van Lierde et al., 2002). Vissa studier har undersokt talet hos unga vuxna med
andra typer av LKG eller inkluderat olika typer i analysen (Farzaneh et al., 2008;
Lohmander et al., 2012; Van Lierde et al., 2003). Nagra studier saknar kontrollgrupp eller
har inte varit blindade for typ av LKG (Farzaneh et al., 2008, 2009). | nul&get saknas
konsensus kring huruvida spaltens utbredning leder till samre tal. Saledes &r syftet med
denna studie att studera talet hos unga vuxna fédda med BLKG samt att underséka om
det skiljer sig fran unga vuxna fodda med ULKG eller unga vuxna fodda utan LKG utifran
artikulation, velofarynxfunktion eller forstaelighet.

Fragestallningar

e Hur ar talet hos unga vuxna fodda med bilateral lapp-kédk-gomspalt avseende
artikulation, velofarynxfunktion och forstaelighet?

e  Skiljer sig talet hos unga vuxna fodda med bilateral lapp-kak-gomspalt jamfort med
unga vuxna fodda med unilateral lapp-kék-gomspalt eller unga vuxna fodda utan
lapp-kak-gomspalt?

Metod

Deltagare

Unga vuxna fodda med BLKG. Patienter fodda med BLKG ar 1989-1993 tillfragades
att delta i studien da de besokte Sahlgrenska Universitetssjukhuset for sin avslutande 19-
arskontroll. Urvalet baserades pa fodelsear samt villighet att delta. Totalt 32 personer var
aktuella for deltagande i denna studiegrupp. Av dessa uteblev 5 fran 19-arskontrollen, 6
avbojde deltagande och 21 tackade ja till att delta. Dérefter exkluderades 3 av deltagarna
pa grund av ytterligare missbildning med eventuell paverkan pa spalt eller kognition
alternativt gomkirurgi pa annan ort. Definitionen av BLKG i denna studie bestamdes till
forekomst av dubbelsidig kakspalt, men partiell lappspalt godtogs. For att sakerstélla att
det rérde sig om bilateral kékspalt studerades gipsmodeller av deltagarnas spalter tagna
innan deras forsta operation pa Sahlgrenska universitetssjukhuset tillsammans med
erfaren logoped samt plastikkirurg. Det konstaterades att 5 deltagare inte stdamde Overens
med vald definition varpa dessa exkluderades. Efter slutlig bedomning kvarstod 13
deltagare (3 kvinnor, 10 mén) i studiegruppen, varav 3 var internationellt adopterade
(tabell 1).

Kontrollgrupp unga vuxna fodda med ULKG. | likhet med studiegruppen tillfragades
dessa patienter om medverkan vid sin  19-arskontroll pa Sahlgrenska
Universitetssjukhuset. Deltagarna var fodda ar 1989-1993, samtliga med total ULKG.
Totalt 58 personer var aktuella och av dessa tackade 41 ja till att delta. 3 avbdjde
deltagande och 14 uteblev fran 19-arskontrollen. Innan urval exkluderades 14 av de 41



deltagare som gett medgivande pa grund av gomkirurgi pa annan ort, spalt som ej var
total unilateral, otillracklig data eller missbildning med eventuell inverkan pa spalt eller
kognition. Stratifierat urval anvandes for att fd denna kontrollgrupp mer jamlik
studiegruppen utifran variablerna fodelsear, kon och adoption. Adoption matchades
utifran kon samt alder vid ankomst till Sverige. Efter urval bestod denna kontrollgrupp
av 13 matchade deltagare (tabell 1).

Kontrollgrupp unga vuxna fédda utan LKG. Deltagarna i denna kontrollgrupp samlades
in som en del av ett examensarbete i syfte att motsvara unga vuxna fodda ar 1989-1990
med LKG tillnérande Sahlgrenska universitetssjukhusets upptagningsomrade avseende
alder, kén och geografisk spridning (Olsson & Rutgersson, 2010). Denna kontrollgrupp
bestod innan urval av 65 deltagare frdn samma upptagningsomrade som ovanstaende.
Urval gjordes med hansyn till alder och kon, genom konsekutivt urval. Personer som
sjdlva uppgivit las- och skrivsvarigheter, flersprakighet samt horselpaverkan
exkluderades ej. Materialet var sorterat utifran inspelningsdag och for att fa en spridning
valdes var femte person ut att delta i foreliggande studie. Efter urval bestod denna
kontrollgrupp av 13 deltagare.

Operationsmetod

Samtliga deltagare fodda med LKG hade opererats enligt Goteborgs vardprogram med
tvastegsmetod for slutning av gommen. Primér kirurgi utfordes enligt de tidpunkter som
bestamts av vardprogrammet for lappadaptation, lapp-plastik, bakre gomplastik (mjuka
gommen), slutning av harda gommen (restspaltslutning) samt bentransplantation (L&pp-
kak-gomspalt, 2011). Tvastegsmetod for slutning av gommen innebar att mjuka gommen
slots forst (BLKG M=6,9 manader, s=1,9; ULKG M=6,4 manader s= 1,7) och harda
gommen i ett senare skede (BLKG M=70,2 manader, s=15,6; ULKG M=67,3 manader,
s= 20,4). Da operationerna av harda gommen utférdes befann man sig i en dvergang
mellan tva operationsmetoder, vilket innebar att slutningen utférdes mellan 3 och drygt 8
ars alder. En del av ovanstaende ingrepp gjordes vid tva tillfallen pa deltagarna fodda
med BLKG, en sida i taget, vilket var en bidragande faktor i skillnaden av det totala
antalet operationer mellan grupperna (BLKG M=9,5 operationer s= 2,2; ULKG M=7,9
operationer, s=2,1). Utdver de obligatoriska primarkirurgiska ingreppen uppstod ibland
behov av sekundérkirurgi till foljd av funktionella nedséttningar. Sekundéra ingrepp var
exempelvis talforbattrande Kkirurgi vid otillracklig velofarynxfunktion, kakkirurgi eller
sekunddra korrektioner av lapp/nésa. Fyra deltagare fodda med BLKG och fyra av
deltagarna fodda med ULKG hade genomgatt talforbattrande kirurgi. | tabell 1 redovisas
antalet operationer, alder vid slutning av mjuka respektive harda gommen samt antal
talforbattrande operationer.

Etik
Studien godkéandes av regionala etikprovningsndmnden i Goteborg. Samtliga deltagare
gav skriftligt medgivande till deltagande i studien.



Tabell 1
Fodelsear, kon, adoption och kirurgi redovisas for deltagarna fodda med bilateral
lapp-kak-gomspalt och unilateral 1app-kék-gomspalt. Alder vid inskrivning for
adopterade deltagare samt alder vid slutning av mjuka respektive harda gommen
redovisas i ar;manader.
Deltagare FO0dd Kon Adopterad Slutning Slutning Totalt antal Antal

(dlder vid  mijuka harda  operationer talforbattrande

ankomst)  gommen gommen operationer
Bl -89 M - 0;6 7;3 8 0
B3 -90 M Ja(0;10)  0;10 7,9 * 0
B4 90 M - 0;7 5,6 9 0
B5 90 M - 0;7 7;6 11 0
B6 91 K Ja(0;10) 0;11 6;9 11 0
B7 91 K - 0;7 5;4 11 1
B8 91 M Ja(0;4) 0;4 5;2 9 0
B9 91 K - 0;7 51 11 1
B10 92 M - 0;5 5,7 9 1
B11 92 M - 0;6 5;2 7 1
B12 92 M - 0;7 5,5 10 0
B13 93 M - 0;6 3;7 9 0
B14 93 M - 0;6 5;2 8 0
U2 -89 M - 0;7 7,6 8 0
U3 -89 K Ja(L;7) 1,7 3;10 g* 1
U4 90 M - 0;3 8,9 3 0
U5 90 M - 0;7 7;5 9 1
U6 91 K - 0;6 511 10 0
U7 91 M Ja(0;5) 0;5 7;3 7 0
us 91 K - 0;9 5,2 10 0
U9 92 M - 0;5 5;3 9 0
u10 92 M Ja(0;5) 0;8 5;2 7 1
Uil 92 M - 0;6 5,7 8 1
ui12 93 M - 0;7 4;3 6 0
uU13 93 M - 0;6 3;2 10 0
ul14 93 M - 0;6 3;7 6 0

B=Bilateral lapp-kék-gomspalt, U=Unilateral lapp-kak-gomspalt. M=Man, K=Kvinna.
*Lé&pp opererad i hemland.

Material

Datainsamling. Foreliggande studie utgick fran material som samldes in 2008 till 2012
for deltagarna fodda med LKG. Insamlingen gjordes av logopeder under kontrollbestk
pa Sahlgrenska Universitetssjukhuset. Talmaterialet for deltagarna utan LKG samlades
in av logopedstudenter pa deltagarnas respektive skolor (Olsson & Rutgersson, 2010).
Samtliga inspelningar gjordes med en barbar ljudinspelare (Tascam HD-P2) och en
mikrofon (Sony ECM-MS957). Inspelningarna forsags med koder och kodlista
upprattades.



Svenskt artikulations- och nasalitetstest. Artikulation och velofarynxfunktion
bedomdes utifran Svenskt artikulations- och nasalitetstest (SVANTE), ett standardiserat
test for bedomning av artikulationsformaga och nasalitet (Lohmander et al., 2005).
SVANTE har utformats for bedémning av talavvikelser till foljd av strukturella och
funktionella avvikelser i munhdla och svalg dar LKG utgor en stor del av
anvandningsomradet. Testet utgick fran malljud i bade ord och meningar som
transkriberades fonetiskt och delades sedan in i olika grupper utifran vilka talavvikelser
som forekom. For bedémning av artikulation fick deltagarna lasa upp 59 ord fran en lista.
Dessa ord var utvalda sa att vardera malljud paverkades sa lite som mojligt av
intilliggande ljud. Malljuden var sadana som ofta paverkas av nedsatt velofarynxfunktion.
Sex av malljuden var klusiler (/p/, /bl, It/, Id/, Ik/, Ig/) och tva var frikativor (/f/, /s/) som
vardera forekom tre ganger i initial position och tva ganger medial och finial position.
Ytterligare en frikativa (/e/) forekom i initial position tre ganger. Meningsartikulation och
velofarynxfunktion bedomdes utifran att deltagarna repeterade 13 korta meningar som
inneholl fyra malljud vardera, extra sarbara for anatomiska eller funktionella avvikelser i
munhala och svalg (Lohmander et al., 2005). | de atta forsta meningarna transkriberades
malljuden (/p/, /ol, It/, 1d1, IK/, g/, If], Is]) for analys av artikulation i en langre kontext &n
ord. Alla 13 meningar anvandes for dvergripande bedomning av velofarynxfunktion pa
en tregradig skala, dar 6vriga malljud var frikativa, lateral samt nasal konsonant (/v/, /1/,
In/, Im/). I majoriteten av meningarna fanns varje ljud meningsinitialt och ordinitialt foljt
av vokal, tva ganger ordmedialt omgivet av vokaler samt ordinitialt och meningsmedialt
omgivet av vokaler.

Nasometer™., | foreliggande studie jamfordes nasaleringsvardet fran matningar med
Nasometer™ av orala meningar ur SVANTE for att undersoka eventuella skillnader
mellan grupperna. Nasaleringsvérdena var insamlade med Nasometer™ II 6400 (Pentax
Medical), ett datorbaserat system som spelar in talsignalens energi genom tva separata
mikrofoner, en for ljud fran munhalan och en for ljud fran nasan. Genom berakning av
balansen mellan nasal och oral energi erhdlls sedan ett nasaleringsvérde i procent.
Nasaleringsvardet ar ett kvantitativt matt pa hur nasalt talet ar. Nasometer™ forefaller
vara det vanligaste av flera instrument som kan anvéndas i forskning vid métning av
nasalitet och velofarynxfunktion som komplement till perceptuell beddmning
(Brunnegard & van Doorn, 2009).

Swedish Intelligibility Assessment. Forstaelighet testades med hjdlp av Swedish
Intelligibility Assessment (SWINT), ett svenskt kvantitativt och kvalitativt datorbaserat
bedomningstest for forstaelighet av dysartriskt tal med hjalp av ord och meningar (Lillvik,
Allemark, Karlstrom & Hartelius, 1998). Testet har tidigare dven anvants for att mata
forstaelighet hos personer med annan talpaverkan, exempelvis hos personer fodda med
LKG (Johannisson et al., 2014), och har pavisats ha hog reliabilitet (Johannisson et al.,
2014; Lillvik et al., 1998). Deltagarna laste upp en framslumpad ordlista med 68 ord,
olika for varje deltagare. Orden var slumpade ur testets datorprogram och varje lista
innehdll 22 utvalda fonetiska kontraster fran svenskan (Lillvik et al., 1998). Lyssnaren
transkriberade de uppfattade orden ortografiskt, da denna metod pavisats ha hog validitet
(Johannisson et al., 2014). Deltagarna laste &ven upp tio slumpmaéssiga meningar
innehallande fyra huvudord vardera, dven dessa framslumpade ur datorprogrammet och
unika for varje deltagare. Meningarna var grammatiskt korrekta men semantiskt



osammanhangande for att minska lyssnarens mojlighet att ta hjalp av sammanhanget for
att forstd. Liksom orden transkriberades meningarna ortografiskt.

Tillvagagangssatt

Bearbetning av filer. Ljudfilerna klipptes i Audacity (version 2.1.2) och delades in i
fyra separata .wav-filer for “SVANTE ord”, “SVANTE meningar”, “SWINT ord” samt
“SWINT meningar” for varje deltagare. Ljudfilerna forsdgs med namn utifran vilket test
de innehdll samt kod utifran deltagare. Tva oberoende logopedstudenter skapade en
randomiserad spellista med nya koder for att forfattarna inte skulle ha kunskap om vilken
grupp ljudfilerna tillhdrde vid beddmning. For att kunna berdkna intrabeddmarreilabilitet
randomiserades 30% av SVANTE-materialet samt 30% av SWINT-materialet till en extra
bedomningsmapp. Den beddmare med hogst intrabedomarreliabilitet utsags till
huvudbedémare. Randomisering av intrabeddmarmaterialet gjordes av de oberoende
logopedstudenterna sa att minst fyra filer fran varje grupp fanns med och omkodades for
att minska igenkanning.

Beddmning av artikulationstest. Forfattarna som bedomde materialet gick attonde och
sista terminen pa logopedutbildningen vid Goéteborgs universitet och har under
utbildningen tranat pa att lyssna pa avvikande tal samt transkriberat LKG-patienters tal
vid nagra tillfallen. Innan beddmning av inspelningarna gjordes samstammighetstraning
dar bedémarna lyssnade och transkriberade talmaterial fran SVANTE gallande bade ord
och meningar fran ett antal av de exkluderade deltagarnas ljudfiler. Nar olikheter uppstod
diskuterades dessa for att na konsensus. Traningen slutfordes genom att lyfta olikheter
och fragetecken tillsammans med en logoped med mycket erfarenhet av att lyssna pa och
beddma tal hos personer fodda med LKG. Beddmningen av inspelningarna gjordes av
bada forfattarna enskilt dar antal lyssningar var obegransat. Vardera forfattare
transkriberade malljuden i ord och meningar halvsnavt, vilket har innebar att
artikulationsstalle, artikulationssatt samt symtom pa otillracklig velofarynxfunktion
transkriberades. Denna data fordes sedan in i ett rutschema for varje deltagare dar
sammanstélining och analys utfordes.

En procentsats beraknades for andel korrekta orala konsonanter (AKOK) utifran de 59
ord som ingick i artikulationsbeddmningen i SVANTE (Lohmander et al., 2005).
Korrekta malljud enligt AKOK var de som producerades utan aktiva eller passiva
talavvikelser. Utover AKOK beraknades ocksa “’percentage consonants correct” (PCC)
som ar ett mer internationellt forekommande matt (Lohmander, Lundeborg & Persson,
2017a). PCC ansags komplettera AKOK som ett mer renodlat matt pa artikulation och
berdknades utifran transkriptionerna dar aktiva talavvikelser ansags inkorrekta. Undantag
fran aktiva talavvikelser var bilabiala /f/ da det anses svart att avgora exakt
artikulationsstalle utifran enbart akustisk bedomning. Darfor bedomdes bilabiala /f/ ej
som en avvikelse. Bedomning av artikulationsavvikelser gjordes med utgangspunkt i
SVANTE-manualen och utifran artikulationsstille i kategorierna “framfor velofarynx”
och “bakom velofarynx” (Lohmander et al., 2005). Uppdelningen baserades pa det
artikulationsstalle ljudet realiserades inom. Procentsats artiklulationsavvikelser inom
varje kategori berdknades for varje deltagare. Analys av velofarynxfunktion delades in i
kategorierna “nasalt luftlickage” och “tryckreducerad artikulation” dér procentsats
beraknades utifran transkriptionen for varje kategori. En kvalitativ analys av
artikulationsavvikelserna framfor velofarynx (dven kallat orala artikulationsavvikelser)
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pa orden genomfordes utifran uppdelning “frdmre orala avvikelser” och “bakre orala
avvikelser” dir en avvikelse raknades om den férekom minst tre ganger (Willadsen et al.,
2017).

| det inspelade meningsmaterialet transkriberade bada forfattarna malljuden i de forsta
atta meningarna med samma noggrannhet som vid bedémning av malljuden i orden. Pa
samma satt som for ordmaterialet beraknades AKOK och PCC utifran meningarnas
malljud. Artikulationsavvikelser och velofarynxfunktion delades in i samma kategorier
som for ordmaterialet och dven dessa beréknades i procent. En kvalitativ analys
genomfordes liksom det genomfordes pa ordniva, dar fler an tre artikulationsavvikelser
skulle framkomma for att avvikelsen skulle rdknas med.

For en Overgripande bedémning av velofarynxfunktion kontaktades tre logopeder med
erfarenhet av arbete med LKG pa tre olika LKG-center i Sverige. Ingen av dem hade
deltagit i behandling av studiens deltagare. Logopederna erhéll instruktion samt varsitt
krypterat USB-minne innehdllande SVANTE meningarna 1-13 for att gora en
helhetsbedémning av velofarynxfunktion pa en tregradiga skala; tillracklig (kompetent),
marginellt otillracklig samt otillracklig (inkompetent), som ingar i SVANTE-materialet
(Lohmander et al., 2005).

Utifran huvudbedémarens transkriptioner av SVANTE ord och meningar genomférdes
en analys av antalet forekomster av bade nasalt luftlaickage och tryckreducerad
artikulation samlat under termen VPI-symtom. Samtliga deltagare klassificerades utifran
antal forekomster; 0-2 VPI-symtom, 3-5 VPI-symtom eller fler &n 5 VPI-symtom
(Lohmander, Persson, et al., 2017b).

Beddmning av forstaelighetstest. For att bekanta sig med materialet lyssnade forfattarna
pa nagra ljudfiler fran exkluderade deltagare och testade att transkribera ortografiskt.
Utifran detta bestamdes att transkriptionen raknades som korrekt om ordet var detsamma
som i ordlistan, inklusive eventuella felstavningar sasom “hektar/”héktar’. Alla
transkriptioner gjordes enskilt, med maximalt tva lyssningar per ord eller mening.
Forstaeligheten berdknades sedan utifran hur manga procent av orden lyssnaren uppfattat
korrekt. Pa meningsniva beraknades forstaeligheten utifran de fyra huvudorden i varje
mening.

Inter- och intrabedémarreliabilitet. Bade inter- och intrabedomarreliabilitet beraknades
utifran punkt for punkt 6verensstimmelse (’point-by-point agreement). De extra 30%
for intrabedomarreliabilitet beddmdes drygt en vecka efter forsta beddmningen. For att
berédkna samstammigheten i beddmning av SVANTE-transkriptionerna uppréattades en
regellista baserad pa regler som anvants i en tidigare studie av Willadsen et al. (2017).
Utifran foreliggande studies halvsnava transkriptioner anpassades regellistan och
utokades vid avsaknad av regler for materialet i foreliggande studie. For en 6verblick av
de regler som anvandes se tabell 2. Utifran regellistan beraknades sedan antalet lika
beddmningar fram och ett procentuellt matt av samstammighet erholls.
Interbedémarreliabiliteten uppnadde 93,5% for ord och 90,6% for meningar. Aven
intrabedomarreliabilitet ~ for SVANTE berdknades utifran regellistan.
Intrabedomarreliabiliteten uppnadde 95,1% for forfattare A pa ord och 94,7% pa
meningar, samt 94,1% for forfattare B pa ord och 94,7% pa meningar. Forfattare A hade
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hogst intrabedomarreliabilitet och utsags darfor till huvudbedémare for SVANTE.
Gallande o6vergripande velofarynxfunktion visas inter- och intrabeddémarreliabilitet
mellan de tre logopederna i tabell 3 nedan.

Tabell 2
Regellista for berakning av inter- och intrabedomarreliabilitet utifran godkanda och
inte godkanda variationer i fonetisk transkription.

Godkénda olikheter Ej godkéanda olikheter
Palatal/velar/uvular Klusil Dental/palatal Klusil

Dental/alveolar Klusil Tonande/tonl6s klusil

Glottal klusil/glottal forstarkning (?/ b?) Olika /s/-avvikelser (undantaget ¢ / 1)
Nas. luftlackage/ tryckreducerad art. Nas. luftlackage/ ej nas. luftlackage

f/ ¢ Tryckreducerad art./ ej tryckreducerad art.
¢/1 s/0

f /x

Nas. = nasalt, Art. = artikulation

Tabell 3
Inter- och intrabeddmarreliabilitet hos logopeder vid beddmning av 6vergripande
velofarynxfunktion.

Beddmare 1 2 3

1 100%

2 90,5% 100%

3 85,7 85,7 100%

Interbedomarreliabilitet av forstaelighet utifran SWINT ord och meningar beraknades
genom procent samstdmmiga ord till 93,5% for ord-delen och 95,4% f6r meningsdelen.
Intrabedomarreliabiliteten for forfattare A var 95,1% pa SWINT ord och 96,4% for
SWINT meningar medan den for forfattare B var 96,8% pa SWINT ord och 96,4% pa
SWINT meningar. Da forfattare B hade en hogre intrabedomarreliabilitet utsags denne
till huvudbeddmare for SWINT-avsnittet.

Statistisk analys. Statistisk analys genomfordes i SPSS version 24 for Windows. Baserat
pa studiens relativt lilla urval samt icke normalfordelade grupper beraknades eventuell
signifikant skillnad mellan grupperna med det icke-parametriska testet Kruskal Wallis for
flertalet variabler. Parvisa jamférelser med Mann-Whitney U-test genomfordes nér
signifikant skillnad framkom. Signifikansvardet som framkom &r korrigerat for multipla
jamforelser. For att undersdka eventuellt samband av 6vergripande velofarynxfunktion
mellan grupperna anvandes Chi-2 utifran medianen av de tre logopedernas skattning.
Resultaten bedémdes signifikanta om p-vérdet understeg ,05.

Resultat
Talet hos unga vuxna fodda med BLKG redovisas i forhallande till kontrollgrupperna i
tabell 4. I tabellen redovisas deskriptiva data samt resultat vid gruppjamforelser med
Kruskal-Wallis och erhallet signifikansvarde.
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Artikulation

AKOK och PCC. Gallande AKOK forelag en statistisk signifikant skillnad mellan de
tre grupperna pa bade ord- och meningsniva (p<,001). Parvis jamforelse visade att
deltagarna fodda med BLKG hade signifikant lagre andel korrekta konsonanter jamfort
med deltagarna fodda utan LKG berdknat pa bade ord och meningar (ord: p<,001,
meningar: p<,001). Det fanns inte nagon signifikant skillnad mellan de fédda med BLKG
jamfort med de fodda med ULKG (ord p=,18; meningar p=,22). Den parvisa jamforelsen
visade att de fodda med ULKG och de fodda utan LKG skilde sig signifikant dar de fodda
med ULKG hade ett lagre resultat pA AKOK meningar (p<,05). Daremot skilde de sig
inte signifikant pa AKOK ord (p=,10). Vid jamforelse mellan grupperna avseende PCC
fanns signifikant skillnad for bade ord (p<,01) och meningar (p<,05). Pa bade ord och
meningar hade de fédda med BLKG signifikant lagre resultat &n de fédda utan LKG (ord:
p<,01, meningar p<,05). Det fanns ingen ytterligare signifikant skillnad mellan de fodda
med BLKG och de fédda med ULKG (ord p=,74; meningar p=,48) och inte heller mellan
kontrollgrupperna (ord p=,18; meningar p=,54). Spridningen i grupperna fér PCC ord
visade att tre deltagare fodda med BLKG hade varden pa 75-85% medan 6vriga antalet
deltagare alla hade varden nédrmare 100%.

Artikulationsavvikelser framfor och bakom velofarynx. Den statistiska analysen
uppvisade en signifikant  skillnad mellan  grupperna  avseende andel
artikulationsavvikelser framfor velofarynx (tabell 4). Parvis jamforelse visade att andelen
avvikelser var signifikant storre hos unga vuxna fédda med BLKG pa bade ord och
meningar jamfort med kontrollgruppen fédda utan LKG (ord p<,001; meningar p<,01).
Darut6ver skilde sig dven de fodda med BLKG fran de fodda med ULKG pa meningsniva
angaende artikulationsavvikelser framfor velofarynx (p<,05). Det fanns dven en trend mot
signifikans pa ordniva mellan dessa grupper (p=,06). Det fanns ingen signifikant skillnad
mellan kontrollgrupperna pa ord- eller meningsniva (ord p=,46; meningar p=,72).
Gallande artikulationsavvikelser bakom velofarynx syntes en tydlig golveffekt och darfor
genomfordes ingen statistisk analys.

Kvalitativ analys av artikulationsavvikelser framfor och bakom velofarynx. En analys
av artikulationsavvikelser  framfoér velofarynx (orala artikulationsavvikelser)
genomfordes (tabell 5). Avvikande artikulation férekom pa malljuden /s/ och /f/. Vid
analys av ord hade 5/13 av deltagarna fodda med BLKG nagon typ av orala
artikuationsavvikelser jamfort med 1/13 av deltagarna fodda med ULKG. Nér
meningarna analyserades framkom att 8/13 fodda med BLKG hade nagon typ av orala
artikulationsavvikelser och ur gruppen fodda med ULKG hade 2/13 nagon typ av orala
artikulationsavvikelser.

En deltagare fodd med BLKG hade tre inslag av avvikelser bakom velofarynx pa ordniva
och tva hade ett inslag vardera. P4 meningsniva hade ingen av de fodda med BLKG
avvikelser bakom velofarynx, ddremot hade en deltagare fodd med ULKG detta vid sex
tillfallen. 1 samtliga fall rérde sig dessa avvikelser om glottal dubbelartikulation.

Under lyssning och transkription av artikulationstestet noterades att tva deltagare hade
avvikelser pa /l/, ett malljud som inte ingar i SVANTE. Dessa deltagare visade sig bada
tillhéra gruppen fodda med BLKG. Sprakljudet /I/ realiserades genomgaende som /n/ av
den ena deltagaren medan den andra realiserade /I/ som /m/, /n/, /y/ eller glottalt.
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Tabell 4

Medelvarden, standardavvikelser, median samt min-max for studiegruppen fodda med bilateral lapp-kék-gomspalt (BLKG) samt
kontrollgrupperna fodda med unilateral lapp-kék-gomspalt (ULKG) respektive fodda utan l1app-kak-gomspalt (Utan LKG). Resultat vid

gruppjamforelse for vardera variabel redovisas i htgerspalten.

BLKG N=13 ULKG N=13 Utan LKG N=13
Variabler (%) M s Md Min-Max M s Md Min-Max M s Md Min-Max
AKOK ord 82,1 16,0 83,1 50,9-100 95,7 50 96,6 83,1-100 995 14 100 94,9-100
AKOK 73,0 220 81,3 21,9-100 894 10,1 90,6 68,8-100 98,8 2,7 100 90,6-100
meningar
PCC ord 95,0 81 983 76,3-100 99,2 11 100 96,6-100 100 0 100 100-100
PCC meningar 950 7,9 100 75,0-100 97,6 61 100 78,1-100 100 0 100 100-100
Art. framfor 56 59 34 0-17,0 12 24 0 0-8,5 0 0 0 0-0
VF ord
Art. framfor 10,8 109 94 0-37,5 24 53 0 0-15,6 0 0 0 0-0
VVF meningar
Nasalt 106 133 51 0-39,0 14 34 0 0-11,9 0 0 0 0-0
luftlackage ord
Nasalt 18,8 224 125 0-78,13 38 59 0 0-15,6 0 0 0 0-0
luftlackage
meningar
Tryckred. art. 12 19 0 0-5,1 13 18 0 0-51 04 14 0 0-5,1
ord
Tryckred. art. 1,7 21 0 0-6,25 29 43 31 0-15,6 12 27 0 09,4
meningar
Nasometer™ 26,1 13,1 24 7-43 15,5 7,9 13 5-32 13,1 6,2 12 7-27
SWINT ord 89,0 70 89,7 77,9-985 93,0 59 956 80,9-100 96,0 34 97,1 89,7-100
SWINT 96,0 43 975 85-100 96,0 35 97,5 90-100 97,1 3,7 100 90-100
meningar

H
16,11
18,71

9,50
7,57
14,54
14,69
13,15

16,52

4,19
2,42
7,74

8,05
1,09

sign.(p)
<,001*
<,001*
<,01*
<,05*
<,01*
<,01*
<,01*

<,001*

* Signifikant pa signifikansniva p<,05.

Art. framfor VF = Artikulationsavvikelse framfor velofarynx. Tryckred. art. = Tryckreducerad artikulation.
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Tabell 5

Artikulationsavvikelser framfor velofarynx pa ord och meningar uppdelat i framre
och bakre orala artikulationsavvikelser hos deltagarna fodda med bilateral 1app-kak-
gomspalt (BLKG), unilateral l1&app-kék-gomspalt (ULKG) respektive utan lapp-kak-
gomspalt (utan LKG). Férekomst raknades om avvikelsen forekom tre ganger eller
fler.

Ord
Grupper Frémre orala avvikelser (>2) Bakre orala avvikelser (>2)
BLKG 3 2
ULKG 1 0
UtanLKG 0 0
Meningar

Framre orala avvikelser (>2) Bakre orala avvikelser (>2)
BLKG 7 3
ULKG 2 0
Utan LKG 0 0

Velofarynxfunktion

Nasalt luftlackage och tryckreducerad artikulation. Avseende nasalt luftlackage skilde
sig deltagarna fodda med BLKG signifikant fran deltagarna fodda utan LKG (p<,01)
respektive deltagarna fodda med ULKG (p<,05) pa ordniva. P4 meningsniva framkom en
signifikant skillnad mellan deltagarna fodda med BLKG och deltagarna fodda utan LKG
(p<,001) avseende nasalt luftlackage. Har fanns ocksa en trend mot signifikant skillnad
mellan de fédda med BLKG och de fédda med ULKG (p=,06). Gallande tryckreducerad
artikulation framkom ingen signifikant skillnad mellan nagon av grupperna, varken pa
ord- eller meningsniva (ord p=,12; meningar p=,30).

Kvalitativ analys av symtom pa velofarynxinsufficiens. Sammanstéllning av de tre
gruppernas symtom pa velofarynxinsufficiens (VPI) utifran bedomningen i SVANTE
gjordes utifran antalet forekomster av nasalt luftlackage och tryckreducerad artikulation
pa ordniva (figur 1) och meningsniva (figur 2). Av deltagarna fédda med BLKG hade
nastan halften fler an fem forekomster av VPI-symtom pa bade ord- och meningsniva
medan det i gruppen fodda med ULKG var en respektive tva som hade fler an fem
forekomster av VPI-symtom.

Overgripande perceptuell bedémning av velofarynxfunktion. Signifikant skillnad (2 (2)
= 9,58, p<,01) fanns mellan de fédda med BLKG och de utan LKG (figur 3 & tabell 6).
Det fanns ingen signifikant skillnad mellan deltagarna fodda med BLKG och de fédda
med ULKG (p=,11) och inte heller mellan kontrollgrupperna (p=,14).
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0-2 forekomster
m 3-5 forekomster
m >5 forekomster

1
2
6

BLKG ULKG  UTAN LKG
Figur 1. Deltagarna i grupperna foédda
med bilateral lapp-kék-gomspalt
(BLKG), unilateral l1app-kak-gomspalt
(ULKG) samt utan lapp-kéak-gomspalt
(utan LKG) uppdelade utifran antal
forekomster av nasala genomslag och

tryckreducerad artikulation pa ordniva.

Tabell 6

Jamforelse avseende Gvergripande
perceptuell bedémning av
velofarynxfunktion mellan deltagare fodda
med bilateral 1&app-kék-gomspalt (BLKG),
unilateral lapp-kak-gomspalt (ULKG)
samt utan lapp-kak-gomspalt (utan LKG).

Chi-2 df sign. (p)

BLKG-Utan LKG 9,58 2 <01*
BLKG-ULKG 4,47 2 =11
ULKG-Utan LKG 2,17 1 =14

*Signifikant pa signifikansniva p<,05.
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0-2 forekomster
m 3-5 forekomster
m >5 forekomster

”
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BLKG ULKG  UTAN LKG
Figur 2. Deltagarna i grupperna fodda
med bilateral lapp-kék-gomspalt
(BLKG), unilateral lapp-kak-gomspalt
(ULKG) samt utan lapp-kak-gomspalt
(utan LKG) uppdelade utifran antal
forekomster av nasala genomslag och
tryckreducerad artikulation pa
meningsniva.

m Otillracklig
= Marginellt otillracklig
Tillracklig

1

BLKG ULKG UTAN

LKG

Figur 3. Deltagarna i grupperna fodda
med bilateral lapp-kék-gomspalt
(BLKG), unilateral l1app-kak-gomspalt
(ULKG) samt utan lapp-kak-gomspalt
(utan LKG) uppdelade utifran
logopeders bedémning av 6vergripande
velofarynxfunktion.



Nasometer™.  Studiegruppen fédda med BLKG hade signifikant hogre
nasaleringsvarde an kontrollgruppen utan LKG (p<,05). Det framkom ingen signifikant
skillnad mellan deltagarna foédda med BLKG och deltagarna fodda med ULKG (p=,12),
inte heller mellan de tva kontrollgrupperna (p=1,00).

Forstaelighet

Vid jamforelse av SWINT pa ordniva mellan grupperna framkom signifikant skillnad
mellan deltagarna fodda med BLKG och kontrollgruppen utan LKG (p<,05). Ingen
signifikant skillnad foreldag mellan de fodda med BLKG jamfort med kontrollgruppen
fodda med ULKG (p=,47), inte heller mellan de tva kontrollgrupperna (p=,47). Vid
jamforelse av forstaelighet pa meningsniva framkom inga signifikanta skillnader mellan
nagon av grupperna (p=,58).

Diskussion

Syftet med foreliggande studie var att beskriva talet hos unga vuxna fédda med BLKG
samt att jamfora om det skilde sig fran unga vuxna fodda med ULKG eller unga vuxna
fodda utan LKG avseende artikulation, velofarynxfunktion och forstaelighet. Resultatet
visade att deltagarna fodda med BLKG hade signifikant mer talpaverkan inom alla tre
parametrar vid jamforelse med kontrollgruppen utan LKG. Inom parametrarna
artikulation och velofarynxfunktion framkom daven signifikant mer avvikelser hos de
fodda med BLKG gentemot kontrollgruppen fodda med ULKG. Detta resultat starker
uppfattningen ju storre spalt desto storre talpaverkan (Karling et al., 1993).

Perceptuell bedomning av artikulationen pa ord och meningar med AKOK visade pa
signifikant lagre andel korrekt konsonantartikulation hos deltagarna fédda med BLKG
jamfort med kontrollgruppen utan LKG. Resultaten kvarstod vid beddmning med det mer
renodlade artikulationsmattet PCC dar passiva avvikelser som nasalt luftlackage och
tryckreducerad artikulation inte var medraknade. Skillnaden forklaras till stor del av att
artikulationsavvikelser framfor velofarynx var signifikant vanligare hos deltagarna fodda
med BLKG. Pa meningsniva framkom &ven signifikant skillnad i AKOK mellan
kontrollgrupperna, vilket visar att de fédda med ULKG hade signifikant lagre andel
korrekt konsonantproduktion &n de fodda utan LKG. Att deltagarna foédda med ULKG
presterade battre pa ord- &n meningsniva gar i linje med resultat fran en tidigare studie pa
5-aringar fodda med ULKG (Klinto, Salameh, Svensson & Lohmander, 2011). Dar
diskuterades att battre resultat pa ordniva delvis kan bero pa enklare strukturer och att
meningarna konstruerats med mer komplexa ord. P4 meningsniva hade de fodda med
BLKG signifikant fler artikulationsavvikelser framfor velofarynx &n bade de fodda med
ULKG och de fodda utan LKG. Generellt visade resultaten i foreliggande studie pa en
gradskillnad i talet hos unga vuxna fodda med LKG. Detta da deltagarna fodda med
BLKG hade mer artikulationspaverkan an de fodda med ULKG och skilde sig fran
deltagarna utan LKG pa bade ord- och meningsniva. Att unga vuxna med BLKG skiljer
sig fran normvarden avseende artikulation har visats i en tidigare studie (Van Lierde et
al., 2003). Samma studie fann ingen signifikant skillnad mellan personer fédda med
BLKG eller ULKG, vilket daremot Karling et al. (1993) fann och férklarade detta med
att personer med BLKG har en storre anatomisk avvikelse som paverkar artikulationen.
Denna forklaring forefaller stimma 6verens &ven med deltagarna i féreliggande studie.
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Sell (2005) har foreslagit att transkription borde vara forstahandsvalet vid analys av
artikulation hos personer fodda med LKG, vilket dessvarre inte alltid har anvénts. Detta
gor att foreliggande studies resultat blir svara att jamfora med tidigare forskning inom
omradet unga vuxna. | nyare studier pa barn med LKG, exempelvis Scandcleft-projektet
(Lohmander et al., 2017b; Willadsen et al., 2017), anvénds transkription for bedémning
av tal. Darfor har den kvalitativa analysen av talavvikelser inom artikulation och
velofarynxfunktion i studien gjorts utifran samma klassificering, med tanken att det leder
till mer jamforbara resultat i kommande studier. De artikulationsavvikelser som forekom
hos deltagarna fodda med BLKG var till stor del avvikelser pa sprakljuden /s/ och /f/,
samt enstaka forekomster av palatalisering, velarisering och glottal férstarkning pa andra
ljud. Dessa enstaka tillfallen raknades inte som avvikelser i den kvalitativa analysen da
en avvikelse inte antas vara etablerad om den endast forekommer en eller tva ganger
(Willadsen et al., 2017). Vid den kvalitativa analysen framkom att /f/ ibland produceras
bilabialt. Det ar allmant vedertaget att det &r svart att enbart pa akustisk signal avgéra om
ett /f/ &r korrekt artikulerat eller om det realiseras bilabialt. Visuellt stod kan underltta
denna bedémning vilket inte fanns att tillga i foreliggande studie och beddmningarna av
bilabiala /f/ bor darfor tolkas med viss varsamhet. Att avvikelser pa /s/ forekommer hos
bade barn och vuxna fédda med BLKG &verensstammer med tidigare studier (Farzaneh
et al., 2009; Laitinen et al., 1998). Korrekt produktion av /s/ kréver stor artikulatorisk
precision dar kravet av finstimmig motorisk kontroll av tungspetsen gor det till ett av de
svaraste sprakljuden att astadkomma (Niemi, Laaksonen, Ojala, Aaltonen & Happonen,
2006). I normalpopulationen finns denna avvikelse hos 15% av svenska 10-aringar déar /s/
istallet realiseras interdentalt eller palatalt (Lohmander et al., 2017a). Hos 19-aringar har
forekomsten minskat till 10% och avvikelse pa /s/ produceras enbart interdentalt. |
foreliggande studie hade fyra (31%) av deltagarna fodda med BLKG avvikelser pa /s/.
Dock hade tre av dessa tillbakadragen artikulation dér /s/ producerades lateralt, palatalt
eller velart. Att sprakljud som realiseras langt fram i munnen paverkades skulle kunna
bero pa utbredningen av spalten i kake. Bilateral kakspalt kraver ofta fler och mer
omfattande operationer, vilket saledes kan paverka bett samt premaxillans position.
Oppningar mellan mun- och nashala, sa kallade restspalter och fistlar, ar ocksa faktorer
som kan paverka produktionen av dessa sprakljud. Den bakatflyttade artikulationen
skiljer sig mot avvikelsen hos normalpopulationen dar /s/ istallet flyttas fram till en
interdental position.

Artikulationsavvikelser bakom velofarynx bedémdes bara forekomma hos enstaka
personer i denna studie och fler &n tva forekomster hos en deltagare fodd med BLKG. Da
det vissa ganger rorde sig om sa fa forekomster gick det inte att dra nagra slutsatser fran
detta. Artikulationsavvikelser bakom velofarynx &r svarbedémt och darfor anses en
forekomst lagre an tre ganger inte som tillrackligt saker for att avgora om personen har
en etablerad artikulationsavvikelse (Willadsen et al., 2017). Trots detta var det nedslaende
att en deltagare med BLKG beddmdes ha etablerad artikulationsavvikelse bakom
velofarynx vid 19 ars alder. En annan deltagare fodd med BLKG noterades ocksa ha
glottal forstarkning pa /I/, vilket &r ett sprakljud som inte bedoms formellt i SVANTE och
darfor inte raknades in i sammanstallningen av artikulationsavvikelser bakom velofarynx.
Detta forekom flera ganger vid produktion av /I/. Eftersom glottal forstarkning kan ske
vid produktion av detta sprakljud kan det ses som en brist att detta malljud saknas i
SVANTE.
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Velofarynxfunktion bedémdes i denna studie pa olika satt, bade perceptuellt och
akustiskt, i syfte att komplettera varandra. De olika bedémningarna var nastintill eniga
om en signifikant samre velofarynxfunktion hos unga vuxna fédda med BLKG jamfort
med unga vuxna fodda utan LKG. Undantaget gallde tryckreducerad artikulation dar
ingen signifikant skillnad fanns. Tryckreducerad artikulation forekom ocksa hos de utan
LKG vilket kan forklaras med att tryckreducering kan uppkomma rent artikulatoriskt,
alltsa inte enbart pa grund av lackage upp genom velofarynx. Logopedernas bedémning
av Overgripande velofarynxfunktion visade att cirka halften av de fodda med BLKG hade
“marginellt otillrdcklig” eller “otillracklig” velofarynxfunktion. Resultatet liknade det
fran en tidigare studie av Farzaneh et al. (2009) dar 53% av deltagarna fodda med BLKG
bedémdes ha mattlig till kraftig hypernasalitet, vilket utgor en del av den évergripande
velofarynxfunktionen. Statistisk signifikant skillnad mellan de fodda med BLKG och de
fodda med ULKG uppstod endast pa nasalt luftlackage pa ordniva, vilket var ett bade
vantat och ovantat resultat. Da grupperna var relativt sma kravdes en storre skillnad for
att fa ett signifikant resultat och det uppnaddes inte flertalet ganger. Skillnaden for nasalt
luftlackage pa ordniva, och néra signifikans pa meningsniva tyder pa viss skillnad i
velofarynxfunktion mellan dessa typer av LKG. Denna skillnad bekraftades inte av de
andra bedomningsmatten. Trots den lilla skillnaden mellan grupperna &r det vért att notera
att deltagarna fodda med BLKG hade signifikant hogre férekomst jamfort med deltagarna
fodda utan LKG pa samtliga matt pa velofarynxfunktion forutom tryckreducerad
artikulation, medan deltagarna fédda med ULKG inte skilde sig mot deltagarna utan LKG
pa nagot matt. Detta visar pa att de fodda med BLKG skiljer sig fran normalpopulationen
vid 19 ars alder medan de fodda med ULKG inte gor det, och att velofarynxfunktionen
tenderar att vara mer nedsatt hos de fodda med BLKG.

| foreliggande studie hade 4/13 (31%) av studiegruppen genomgatt talforbattrande
kirurgi. Tidigare studier som kartlagt talforbattrande kirurgi hos deltagare fodda med
BLKG 0ver tio ar gamla &r Farzaneh et al. (2009) dar férekomsten var 13/36 (36%), hos
Karling et al. (1993) dar forekomsten var 8/19 (42%) och hos de Buys Roessingh,
Cherpillod, Trichet-Zbinden och Hohlfeld (2006) med en forekomst pa 5/18 (28%). |
studier med deltagare fodda med ULKG har forekomsten varit ndgot lagre, hos Farzaneh
et al. (2008) hade 13/61 (21%) gjort talférbattrande kirurgi och hos Lohmander et al.
(2012) var det 6/55 (11%). Detta dverensstammer inte med foreliggande studie dér 4/13
(31%) av de fodda med ULKG hade genomfort talforbattrande kirurgi, alltsa lika manga
som de fodda med BLKG. Detta var ett ovantat resultat da det diskuterats i en tidigare
studie att personer foédda med BLKG oftare gjort talférbattrande kirurgi med forklaringen
att bristen pa vavnad &r storre da spalten ar betydligt mer utbredd an vid ULKG (Farzaneh
etal., 2009). Hos patienter fodda med BLKG saknas oftast faste mellan gomplattorna och
vomer, medan ena gomplattan ofta faster i vomer hos de fédda med ULKG (Marrinan,
Labrie & Mulliken, 1998). | studien av Marrinan et al. (1998) gjordes jamforelse mellan
de typer av LKG som faster delvis i vomer och de som inte har nagot faste, och de
diskuterade att deltagarna utan faste i vomer oftare har sdmre velofarynxfunktion. Detta
skulle kunna vara en forklaring till den nedsatta velofarynxfunktionen hos deltagarna
fodda med BLKG samt varfor de skiljer sig nagot mot de fodda med ULKG i foreliggande
studie, trots att det gjorts lika mycket talforbattrande kirurgi i bada grupperna. Det ar
ocksa vart att notera att tre av de fyra deltagarna fodda med BLKG som genomgatt
talforbittrande kirurgi bedomdes ha “marginellt otillricklig” velofarynxfunktion. Aven i
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studien av Farzaneh et al. (2009) var férekomsten av hypernasalitet vanlig, vilket tyder
pa bristande velofarynxfunktion trots att manga genomfort talforbattrande Kirurgi.

Artikulation och velofarynxfunktion &r faktorer som bidrar till god forstaelighet. |
foreliggande studie definierades forstaelighet som hur val lyssnaren forstar talarens
akustiska signal korrekt. Utifran denna definition framkom att unga vuxna fodda med
BLKG hade signifikant lagre forstaelighet av isolerade ord dn unga vuxna fédda utan
LKG. Resultatet skilde sig jamfort med en tidigare magisteruppsats som jamfort talet hos
unga vuxna med LKG och unga vuxna utan LKG (Olsson & Rutgersson, 2010). Dock
studerade Olsson och Rutgersson en grupp innehallande personer fodda med BLKG,
ULKG och isolerad gomspalt dér en tendens till signifikant skillnad fanns mellan de fodda
med BLKG och de fédda med isolerad gomspalt. Den stora spridningen mellan deras
deltagare fodda med LKG samt fa deltagare med vardera typ av LKG kan forklara att
resultatet skilde sig fran foreliggande studie pa ordniva. P4 meningsniva framkom inga
skillnader mellan grupperna avseende forstaelighet i foreliggande studie, vilket tyder pa
god meningsforstaelighet hos samtliga deltagare, dar manga hade 100% forstaelighet.
Detta resultat gar i linje med magisteruppsatsen av Olsson och Rutgersson (2010). |
tidigare studier dar skattningsskalor anvants for bedémning av forstaelighet har det
framkommit att deltagare med LKG skiljer sig fran normalpopulationen vid forstaelighet
av sammanhéngande tal (Karling et al., 1993; Van Lierde et al., 2003). Detta skiljer sig
fran foreliggande studies resultat pa meningsniva och kan bero pa att olika metoder
anvénts vid bedémningen.

Forstaelighetstestet SWINT som anvandes i denna studie var utformat med bade ord och
meningar med grundtanken att meningar leder till en mer kanslig beddmning och blir ett
komplement till orden (Lillvik et al., 1998). Bedémningarna som gjordes i foreliggande
studie tydde snarare pd motsatsen, det vill sdga att ordbedémning framstod som ett
kénsligare matt an beddmning av meningar. Detta vacker fragan om validiteten i SWINT
ar hog vid testning av personer med hdg grad av forstaelighet. For att undvika takeffekt
pa ordniva valdes flervalsbedomning bort till forman fér ortografisk transkription. Detta
kan ha paverkat sa att resultatet skilde sig mot grundtestet. En annan mojlig forklaring till
resultatens skillnad pa ord- och meningsniva ar att den grammatiska strukturen i
meningarna bidrar med ledtradar, trots att semantisk kontext saknas i SWINT. Da orden
baseras pa minimala par utan nagra semantiska eller grammatiska ledtradar att ga efter
blir dessa svarare att tolka korrekt. Meningar liknar mer sammanhangande tal an isolerade
ord varpa detta resultat kanske mer speglar deltagarnas forstaelighet i vardagen, som da
forefaller god.

Testningen med SWINT baserades pa laslistor och saledes kan fellasningar ha paverkat
den uppmatta forstaeligheten i samtliga grupper. Det kan vara en orsak till att flera
deltagare fodda utan LKG inte nadde upp till 100% forstaelighet pa ord- eller
meningsniva. Fellasningar antogs férekomma utifran att deltagarna dndrade ord eller att
lyssnarna skrivit samma felaktiga ord hos deltagarna utan LKG. Paverkan av lasformaga
och fellasningar vid bedomning av forstaeligheten med SWINT har visats i en tidigare
studie av Johannisson et al. (2014). Studiens deltagare var 10 ar men forfattarna
diskuterade att fellasningar aven kan paverka forstaeligheten hos personer i dldre aldrar.
Utover fellasningar kan en bidragande orsak till att inte alla deltagare utan LKG fick
100% vara att bedémningen gjordes utifran den akustiska signalen, vilket innebar att
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visuella ledtradar som munrdrelser och mimik saknades. Lyssnarens forutsattningar kan
ocksa paverka bedomningen, exempelvis formaga att behalla uppméarksamhet.

Deltagargrupperna i denna studie var sma vilket dessvarre ar ett vanligt problem da
personer fodda med LKG &r en relativt liten patientgrupp, speciellt personer fédda med
BLKG. Deltagarna fodda med BLKG var en relativt heterogen grupp vilket bland annat
berodde pa det lilla urvalet, att adopterade inkluderades, att deltagarna opererades i olika
aldrar samt hade olika kon. Eventuell horselnedsattning hos deltagarna var ocksa okand.
Detta gor det svart att veta om gruppen representerar populationen pa ett trovardigt satt
eftersom litet urval leder till att personlig variation far storre paverkan pa resultatet. Det
blir sdledes en begransning vid generalisering av resultat. Matchningen som gjordes
mellan de fédda med BLKG och de fédda med ULKG pa variablerna adoption, alder vid
operationer och kén bor dock ha minskat denna paverkan vid jamforelse mellan
grupperna och kan ses som en styrka. Ytterligare begrénsning kan vara bortfallet av
deltagare. Procentuellt fler fodda med BLKG (19%) tackade nej till att delta i studien
jamfort med de fodda med ULKG (5%). Detta kan ha paverkat resultatet i studien om de
som hade extra svart med talet valde att inte delta, alternativt att de som var nojda med
sitt tal kande sig omotiverade att delta. Flera av deltagarna fodda med LKG kom inte pa
sin 19-drskontroll da studiens testmaterial samlades in, vilket innebar att studien kan ha
missat deltagare som exempelvis upplevde sig mer néjda med sitt tal. Vidare bestod
urvalet i foreliggande studie av unga vuxna fddda med LKG mellan 1989-1993. Tiden
for slutning av harda gommen var innan 1996 vid atta ars alder vilket sedan successivt
andrades efter 1996 da malet var att slutning av harda gommen skulle ske vid tre ars alder.
Det har lange diskuterats och gjorts studier pa vilken tidpunkt som &r den optimala for
slutning av gommen (Lohmander et al., 2012). En studie av Lohmander et al. (2012) sag
att patienter med Oppen restspalt i harda gommen hade paverkad artikulation anda upp i
sjuarsaldern. Da deltagarna i foreliggande studie fick harda gommen sluten i olika aldrar
(3;2-8;9 ar) kan det ha haft en inverkan pa artikulationsresultaten. Ingen sambandsanalys
Over detta gjordes. | dagslaget har operationstekniken i Goteborg ytterligare reviderats
och slutning av harda gommen gors vid tva ars alder (P. Boivie, personlig
kommunikation, 18 maj, 2017). Da operationstidpunkt for slutning av harda gommen
varierat och i dagsldget gors tidigare ses det som en begrénsning till att resultaten ska
kunna tillampas pa patienter som fotts senare an deltagarna i foreliggande studie.
Sammanfattningsvis var begrénsningarna avseende deltagarna deras heterogenitet,
gruppstorlek och bortfall, vilket tillsammans med operationstidpunkt forsamrar studiens
generaliserbarhet.

Kontrollgruppen utan LKG samlades in i samband med ett examensarbete av Olsson och
Rutgersson (2010) dar forfattarna bland annat reflekterat dver ljudinspelningarnas
kvalitet. De ansdg inte att ljudinspelningarnas varierande kvalitet jamfort med
inspelningarna som gjorts pa unga vuxna med LKG hade nagot inflytande pa
beddmningen. Inte heller i denna studie upplevdes det som att ljudkvaliteten hindrade
bedémarna fran att utfora en fullgod bedémning. Enda kommentaren om bakgrundsljud
gjordes av en logoped som noterade att skrapet av en blyertspenna paminde om nasalt
luftlackage. Ljudkvaliteten skilde sig dock sa pass mycket att det var mojligt att urskilja
deltagarna utan LKG fran inspelningarna av de fodda med LKG. Darmed hade bedémarna
en indikation pa vilka som tillhérde gruppen utan LKG nar beddmningen genomfordes
och var séledes inte helt blindade for grupptillhérighet. Daremot gick det inte att urskilja
om deltagarna fodda med LKG hade BLKG eller ULKG eftersom dessa inspelningar
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gjorts av samma logopeder och under liknande forhallanden. Bedomarna var alltsa helt
blindade for typ av LKG.

Forfattarna kan anses vara tranade lyssnare och bedémare av tal vid LKG da de i sin
utbildning fatt erfarenhet av att lyssna pa avvikande tal samt genomférde traning av
transkription och beddmning innan bedémningen startade. HOg intrabeddmarreliabilitet
hos beddmaren kan stdrka trovérdigheten i resultatet. Det kan dock ses som en
begréansning att forfattarna inte ar specialister inom omradet, vilket ofta ses som optimalt
(Sell, 2005).

Om svarigheterna som visat sig for gruppen fodda med BLKG far ndgon paverkan i
vardagen &r individuellt. Det &r viktigt att i bedémning samt utformning av intervention
se till individens eget intresse och utifran bade aktivitet och delaktighet kartlagga
paverkan. Studier har tidigare undersokt sjalvskattning hos de fodda med LKG vilket ar
ett viktigt komplement till instrumentell och perceptuell bedémning. 1 en
sjalvskattningsstudie av Oosterkamp et al. (2007) forelag ingen skillnad mellan de fodda
med BLKG jamfort med kontrollgrupp utan LKG avseende tal. Daremot framkom i
kvalitativa fragor att visst bekymmer kring bland annat tal kvarstod. Det &r alltsa svart att
veta exakt hur personer fédda med BLKG sjalva upplever sitt tal. Dessutom har egen
taluppfattning vid LKG inte alltid visat sig korrelera med logopeders bedémning, utan
logopeden beddmer talet som mer avvikande &n vad personen sjalv gor (Havstam et al.,
2008). Behov av insatser bor alltsa baseras pa individens egen upplevelse av eventuella
talsvarigheter.

Resultatet i denna studie tyder pa att de fodda med BLKG har storre svarigheter dn de
utan LKG avseende artikulation och velofarynxfunktion, vilket de fodda med ULKG inte
har. Mer forskning behdvs for att styrka detta resultat samt studier med storre
deltagargrupper for att kunna generalisera resultatet. Det behdvs &ven mer forskning som
kartlagger talet hos unga vuxna fédda med BLKG och jamfor detta med deltagarnas egen
uppfattning. Onskvart ar ocksa att fler studier anvander sig av transkription som metod
for analys av tal (Sell, 2005).
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