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Talproduktion och velofarynxfunktion hos internationellt adopterade
femariga barn fodda med bilateral lapp-kék-gomspalt

Lotten Bergmark
Lovisa Bugge

Sammanfattning. Foreliggande studie @mnade undersdka talproduktion och
velofarynxfunktion hos internationellt adopterade femariga barn fodda med
bilateral lapp-kak-gomspalt och jamfora mot en jamnarig svenskfodd
kontrollgrupp med bilateral lapp-kak-gomspalt. Utifran fonetisk transkription av
malfonem beraknades artikulationsformaga i procent korrekt producerade
konsonanter, procent korrekt artikulationssétt och procent korrekt
artikulationsstalle.  Artikulationsavvikelser beraknades utifran forekomst.
Velofarynxfunktion beddmdes sammantaget utifran variablerna hypernasalitet,
passiva artikulationsavvikelser och icke-orala artikulationsavvikelser vilket
resulterade i en Velopharyngeal Composite Score. Ingen statistisk signifikans
uppmattes for nagon av de undersokta variablerna daremot férekom det en trend
mot signifikans for artikulationsformaga i procent korrekt producerade
konsonanter. Studiegruppens resultat var genomgaende lagre for alla
variablerna. Majoriteten av deltagarna fran bada grupperna bedomdes ha
inkompetent velofarynxfunktion. Yitterligare forskning avseende barn med
bilateral 1&pp-kak-gomspalt och internationellt adopterade barn med bilateral
lapp-kak-gomspalt efterfragas da bada grupperna har svarigheter avseende
talproduktion och i stor utstrackning beddms ha en otillracklig
velofarynxfunktion.

Nyckelord: lapp-kak-gomspalt, internationell adoption, tal, artikulation,
velofarynxfunktion

Speech production and velopharyngeal function in internationally
adopted 5-year-old children with bilateral cleft lip and palate

Abstract. This study aimed to investigate speech production and
velopharyngeal function in internationally adopted 5-year-old children with
bilateral cleft lip and palate and compare to a control group of Swedish born
peers with bilateral cleft lip and palate. Phonetic transcription was used to
measure percent consonants correct, percent correct manners of articulation
and percent correct placement. Consonant errors was measured by prevalence.
The perceptual assessments of three separate variables; hypernasality,
passive- and non-oral errors resulted in a Velopharyngeal Composite Score
which determined the velopharyngeal function. Significance was not reached
for any variable, though the study group generally performed worse and a
trend emerged for the variable percent correct consonants. Both groups have
difficulties with speech production and more than half of all participants had
an insufficient velopharyngeal function. Further research is therefore required
for children with bilateral cleft lip and palate and internationally adopted
children with bilateral cleft lip and palate.

Key words: cleft palate, international adoption, speech, articulation,
velopharyngeal function



Forekomsten av internationellt adopterade barn med nagon form av lapp-kék-gomspalt
har under det senaste decenniet 6kat (Hansson, Svensson & Becker, 2012). Forskning
rorande adopterade barn med lapp-kék-gomspalt (LKG) visar att de uppvisar en hogre
forekomst av talavvikelser och velofaryngeal insufficiens jamfort med icke-adopterade
barn med LKG (Sullivan, Jung & Mulliken, 2014). Det finns en hogre férekomst av
bilateral lapp-kak-gomspalt (BLKG) hos internationellt adopterade barn fran Kina med
LKG jamfort med barn fodda med LKG i Sverige (Hansson et al., 2012). Studier som
undersokt talproduktion och velofarynxfunktion hos gruppen internationellt adopterade
barn med BLKG saknas.

LKG ér ett samlingsnamn for orofaciala deformiteter orsakade av en ofullstdndig slutning
av lapp, kake och/eller gommen under fosterutvecklingens fjarde till tionde vecka
(Mossey, Little, Munger, Dixon, & Shaw, 2009). Spalten kan férekomma i lapp, kake,
harda gommen och mjuka gommen, antingen isolerat eller i olika kombinationer. En
partiell spalt beror l&ppen och/eller kéken medan en total spalt innebér att alla strukturer
ar drabbade. Beroende pa om spalten forekommer ensidigt eller pa bada sidor benamns
den som unilateral l&pp-ké&k-gomspalt (ULKG) respektive BLKG (Mossey et al., 2009).
| Sverige fods cirka 2 per 1000 barn med LKG (Socialstyrelsen, 2004; Hagberg, Larson,
& Milerad, 1998) Prevalensen varierar internationellt med rapporterade siffror mellan
0,6-2,5 per 1000 fodda (Socialstyrelsen, 2004). Gallande férekomsten av BLKG finns det
uppgifter som anger att ULKG ar cirka 7-9 ganger vanligare dan BLKG (Hagberg et al.,
1998; Hopper, Cutting & Grayson, 2007). BLKG beskrivs som den svaraste typen av
spalt att behandla (Hopper et al., 2007) da den muskuldra strukturen &r mer anatomiskt
avvikande, vilket kan paverka forutsattningarna for velofarynxfunktion (Marrinan,
LaBrie & Mulliken, 1998). Barn med LKG ar generellt mer utsatta for aterkommande
episoder med otosalpingit (véatska bakom trumhinnan) jamfért med barn utan LKG
(Flynn, Méller, Jonsson & Lohmander, 2009). Horselnedséattning till foljd av upprepade
episoder med otosalpingit kan paverka barnets tal- och sprakutveckling (Shaffer, Ford,
Choi & Jabbour, 2017). | Sverige behandlas barn med LKG pa ett regionalt LKG-center
av ett multidisciplinart team. Barnen f6ljs enligt rutinkontroller fran fodseln tills de fyller
19 ar och darefter avslutas vanligen kontakten med LKG-teamet, om inte den unge vuxne
Onskar fortsatt behandling (Havstam, Lohmander, Dahlgren Sandberg & Elander, 2008).
I Sverige finns det sex olika regionala LKG-center dar professioner som plastikkirurg,
logoped, ortodontist, audiolog och audionom ingdr i LKG-teamet (Sahlgrenska
Universitetssjukhuset, 2017).

Spalter i gommen kan paverka talutvecklingen, en Gppen passage mellan nashéla och
munhéla kan leda till hypernasalitet och skapa svarigheter att uppréatthalla ett hogt
intraoralt tryck vilket kravs vid produktion av manga konsonanter. Talet kan innehalla
passiva och/eller aktiva talavvikelser som anses typiska for LKG (Chapman & Willadsen,
2013; Hutters & Brgndsted, 1987). En oférmaga att sluta tatt mellan nas och munhalan
ger passiva talavvikelser i form av hypernasalitet, tryckreducerad artikulation och nasalt
luftldckage med ofdrandrat artikulationsstalle (Hutters et al., 1987; Lohmander, Borell,
Henningsson, Havstam, Lundeborg & Persson, 2005). Karling, Larson, Leanderson &
Henningsson (1993) och Van Lierde, De Bodt, Van Borsel, Wuyts, & Van Cauwenberge
(2002) fann ingen skillnad avseende hypernasalering mellan personer med uni- och
bilaterala spalttyper. Andra studier har funnit att personer med stérre spalter oftare har en



otillracklig velofarynxfunktion med relaterade symtom som hypernasalitet och
artikulationsavvikelser (Riski & Delong, 1984; Hardin-Jones & Jones, 2005).

Aktiva talavvikelser dar kompensatoriska artikulationsmonster och kan delas in i
avvikelser framfor velofarynx (orala) och bakom velofarynx (icke-orala). Avvikelser
framfor velofarynx kan innebdra framre artikulationsavvikelser och tillbakadragen oral
artikulation, dar den senare anses relaterad till forekomst av gomspalt. Icke-oral
artikulation omfattar faryngeal eller glottal produktion av Klusiler och frikativor, glottal
forstarkning samt nasal eller velofaryngeal produktion av frikativor (Hutters et al., 1987,
Lohmander et al., 2005). Barn med BLKG kan uppvisa hogre frekvens av tillbakadragen
oral artikulation och icke-oral artikulation jamfort med barn med ULKG (Karling et al.,
1993). Formaga att producera dentala Kklusiler och tillgang till ett varierat
konsonantinventorium vid 18 manaders alder forefaller vara gynnsamt for en god
artikulatorisk utveckling. En sen talutveckling med ett begrénsat konsonantinventorium
och fa yttranden i tidig alder verkar korrelera med glottal artikulation hos aldre barn med
ULKG (Lohmander & Persson, 2008).

Velofarynxfunktion har visat sig kunna beddmas tillforlitligt genom att summera
beddmningar av hypernasalitet, passiva artikulationsavvikelser i form av trycksvaga
konsonanter, nasalt luftlackage samt aktiv icke-oral artikulation (Lohmander et al.,
2017a; Lohmander et al., 2017c). Beddomning av hypernasalitet hos talaren kan utféras
genom en perceptuell skattning av férekomst av hypernasalitet, vilket kan innebéra att
reliabiliteten paverkas negativt da det &r en svar variabel att bedéma samstammigt
(Brunnegard & Lohmander, 2007). En perceptuell beddmning av hypernasalitet kan
innebéra svarigheter da bedémaren kan paverkas av andra variabler som vokalkvalité
(Watterson, Lewis, Allord, Sulprizio & O’Neill, 2007), rostkvalité och artikulatoriska
avvikelser (Lee, Whitehill & Ciocca, 2009). Bedomning pa en flergradig skala kan
innebara svarigheter att sarskilja mellan de olika skalstegen, en bedémning av férekomst
eller icke forekomst alternativt en tregradig skala kan foredras vid bedémning av
hypernasalitet (Lohmander, Willadsen, Persson, Henningsson, Bowden, & Hutters,
2009). En sammantagen beddmning av velofarynxfunktionen som baseras pa en
beddmning av variablerna hypernasalitet, passiva artikulationsavvikelser och icke-orala
artikulationsavvikelser kan raknas samman till en “velopharyngeal composite score”
(VPC-sum) vilket innebér ett matt pa velofarynxfunktionen (Lohmander et al., 2017c).

Tredriga barn med ULKG uppvisar farre korrekta konsonanter &n jamnariga utan spalt
(Klinté & Lohmander, 2017; Lohmander et al., 2008; Klintd, Salameh & Lohmander,
2016) och férmagan till korrekt konsonantproduktion vid tre ars alder korrelerar med
konsonantproduktion och fonologisk formaga vid fem ars alder. Utvecklingsrelaterade
avvikelser som exempelvis klusilering forekommer i hdgre utstrackning hos barn med
LKG som slutit harda gommen vid tre ars alder eller senare (Klintd, 2016). Nagra
variabler som funnits paverka talproduktionen hos barn med LKG &r bland annat storlek
pa spalten, velofarynxfunktion, forekomst av fistlar eller restspalt och kvalité pa samt
tillgang till olika instanser involverade i behandlingen av LKG (Chapman et al., 2013).

Det finns en méngd olika metoder for bedémning av tal relaterat till LKG vilket ger
svarigheter att jamfora resultat mellan studier (Hutters & Henningsson, 2004). For att
jamfora artikulationsformaga och talavvikelser ar det fordelaktigt att anvanda sig av ett



talmaterial som eliciterar tryckstarka konsonanter (exempelvis klusiler) och hoga vokaler
i isolerade ord (Henningsson, Kuehn, Sell, Sweeney, Trost-Cardamone & Whitehill,
2008). Svenskt Artikulations och Nasalitet Test, SVANTE (Lohmander et al, 2005)
eliciterar den typen av konsonanter och vokaler. For att utvardera tal med avvikelser
relaterade till LKG kan bendmning av isolerade ord ge en bra uppfattning av barnets basta
formaga (Klintd, Salameh, Svensson & Lohmander, 2011). Artikulationsférmaga har i
flera nordiska studier (Klintd, Svensson, Elander & Lohmander, 2014; Larsson, Schélin,
Mark, Jonsson & Persson, 2017; Lohmander et al., 2008) angetts i mattet procent korrekta
konsonanter (Percent Consonants Correct, PCC) (Shriberg & Kwiatkowski, 1982). PCC
ar ett matt som paverkas av bade artikulatoriska och fonologiska avvikelser och ar
framtaget som ett kvantitativt matt pa talférmaga. PCC kan anvandas vid bendgmning av
isolerade ord (Shriberg, 1993). PCC tar inte héansyn till aldersrelaterade
artikulationsavvikelser och for att fa en mer rattvis bild av barnets formaga kan
aldersanpassad procent korrekta konsonanter (Percent Consonants Correct - Adjusted for
Age, PCC-A) anvandas (Klintd et al., 2016; Larsson et al, 2017). Aldersadekvata
distorsioner av icke-etablerade fonem beddms da som korrekta. For att ett fonem skall
anses etablerat i det typiska talet hos femaringar kravs att minst 90 % av barnen i den
aldersgruppen producerar fonemet i minst 50 % av moéjliga tillfallen (Klinto et al., 2016).
Fonem som inte anses etablerade i talet hos svenska femaringar ar [s] och [r] (Lohmander
et al., 2017b). Aldersanpassad procent korrekta konsonanter (PCC-A) for svenska
femaringar innebéar att aldersadekvata avvikelser av [s] och [r] beddms som korrekta
(Klint6 et al., 2016). Procent korrekt artikulationsstalle (Percent correct placement, PCP)
och procent korrekt artikulationssatt (Percent correct manners, PCM) kan ocksa ge
relevant information rérande avvikelser typiska for LKG och utvecklingsrelaterade
avvikelser (Larsson et al, 2017; Lohmander et al., 2008). En kartlaggning av
artikulationsavvikelser ger vardefull information i forskning pa barn med LKG (Hutters
et al., 1987; Harding & Grunwell, 1998; Larsson et al., 2017; Henningsson et al, 2008;
Lohmander et al., 2017b). Artikulationsavvikelser kan grupperas ihop under
huvudkategorier som exempelvis utvecklingsrelaterade avvikelser, passiva avvikelser
eller icke-oral artikulation (Willadsen et al., 2017; Hutters et al., 1987; Lohmander et al.,
2017D).

Det saknas konsensus for vad som anses vara en tidig respektive sen slutning av. gommen
da detta inom forskning har definierats pa manga olika sétt (Peterson-Falzone, 2013). En
kirurgisk slutning av spalten &mnar skapa forutsattningar for korrekt produktion av alla
sprakljud. En tidig slutning av gommen (11 manader) har visat sig vara fordelaktigt for
talformagan avseende parametrarna artikulation och resonans (Chapman, Hardin-Jones,
Goldstein, Halter, Havlik & Schulte, 2008). Enbart kirurgiska insatser kan leda till en
minskning av passiva talavvikelser, aktiva talavvikelser ar daremot i hogre grad beroende
av bade kirurgi och talintervention (Harding et al., 1998). Det finns indikationer pa att en
tidig slutning av mjuka gommen (7,5 manader) bedoms resultera i en perceptuellt
forbattrad talfunktion dven innan harda gommen slutits (Lohmander, Friede & Lilja,
2012). Da barnets mjuka gom har slutits uppstar mojligheten att producera klusiler bakom
den Gppna harda gommen vilket vanligen resulterar i tillbakaflyttad oral artikulation
(Lohmander et al., 2008). Willadsen (2012) argumenterar for att en slutning av harda
gommen inte bor ske senare an vid 12 manaders alder, da barnets fonologiska utveckling
gynnas av denna tidiga slutning. Effekterna av den kirurgiska slutningen &r av betydelse
for orofacial tillvaxt samt tal, da dessa paverkas av tidpunkt fér slutning av mjuka och



harda gommen samt val av kirurgisk teknik (Friede, Lilja, & Lohmander, 2013). Hos barn
med BLKG ses vanligen en protruderad premaxilla som inte & sammanbunden med de
laterala gomsegmenten via de alveolara utskotten. Detta kan resultera i en kollaps av
gomsegmenten, vilket leder till ett mindre utrymme med en férandrad form som &r mer
utmanande att behandla kirurgiskt (Hopper et al., 2007).

Pa Sahlgrenska Universitetssjukhuset i Goteborg arbetar man enligt Goteborgsmodellen,
som innebar att gommen rekonstrueras enligt ett tva-stegsprotokoll. Vid sex manaders
alder utfors lapp-/nasvinge-plastikoperation samt slutning av mjuka gommen. Harda
gommen sluts nar barnet ar tva ar (Friede et al., 2013). Malet med Kirurgin ar att skapa
optimala forutsattningar for tal- och sprakutveckling och samtidigt sakerstélla en god
tillvaxt av mellanansiktet (Lohmander et al., 2012; Friede, Lilja, & Lohmander, 2012).
Vid BLKG genomfors vanligen lappadaption innan lapp-/nasvinge-plastikoperation kan
genomforas, detta for att minimera premaxillans protrusion och spaltens bredd.
Restspaltslutning (slutning av harda gommen) utférs ibland i tva sessioner vid breda
spalter som BLKG (Goteborgs LKG-team Sahlgrenska Universitetssjukhuset, 2011).

Kina star for en stor del av internationella adoptioner och pa senare ar har det blivit allt
vanligare att barn adopterade fran Kina har ndgon form av medicinsk problematik
(Hanson et al., 2012; Werker, Molen & Breugem, 2017). Detta beskrivs ibland med
termen “special needs adoption” och kan innebara exempelvis olika typer av hjéartfel,
LKG eller hand- och fotdeformiteter (Werker et al., 2017). Barn med nagon typ av LKG
ingar i gruppen barn med speciella behov som adopteras till Sverige fran Kina. Barnen &r
oftast ett ar eller dldre da de adopteras (Hansson et al., 2012). Barn som adopteras
genomgar ett plotsligt sprakbyte da de forlorar tillgang till sitt modersmal for att paborja
den sprakliga utvecklingen i sitt nya sprak (Glennen, 2005). Barnets alder vid adoptionen
ar en viktig faktor. Det har konstaterats att yngre barn, vilka adopterats innan de fyllt tva
ar, oftast kan forvarva det nya spraket snabbare dn barn som &r aldre vid adoptionstillfallet
(tre till fyra &r) (Glennen, 2014). Aldre barn behdver mer tid dn yngre for att komma ikapp
sprakligt men tre ar efter adoptionstillfallet sa ar dessa skillnader vanligen utjamnade
(Glennen, 2014). Gallande artikulationsférmaga har alder vid adoptionstillfallet inte lika
avgorande betydelse, efter ca nio manaders exponering av det nya spraket presterar
majoriteten av bade yngre och aldre adopterade barn inom normalspannet for
artikulatorisk férmaga (Glennen, 2014).

Barn med LKG ér oftast ett ar eller dldre da de adopteras och vanligen har endast
lapplastik utforts i Kina (Hansson et al., 2012). Detta kan resultera i utmaningar for LKG-
teamet da det kan innebéra svarigheter att félja den lokala behandlingsmodellen. Barnen
opereras ofta senare an rekommenderat vilket kan fa implikationer i form av hogre
forekomst av velofarynxinsufficiens, talavvikelser och ett 6kat behov av ytterligare
talforbattrande kirurgi (Sullivan et al., 2014; Morgan, O"Gara, Bellucci, Linde, Albert,
Curtis, Patel & Kapp-Simon, 2018). Adopterade barn med LKG har &ven rapporterats
uppvisa hogre forekomst av komplikationer i form av gomfistlar (Swanson, Smartt,
Salzman, Birgfeld, Hopper, Gruss & Tse, 2014; Hanson et al., 2012). Morgan et al. (2018)
fann en hogre frekvens av nedsatt artikulationsformaga och kvarstaende
artikulationsavvikelser hos adopterade barn med LKG jamfort med barn med LKG som
inte adopterats.



En masteruppsats (Gravgaard, 2016) undersokte operativa ingrepp och kirurgiska resultat
hos adopterade barn med LKG och fann en signifikant skillnad avseende behovet av och
antalet talforbattrande operationer hos de adopterade barnen jamfort med en
kontrollgrupp som behandlats pa Sahlgrenska sedan fodseln. Larsson et al. (2017) har
undersokt talproduktionen hos treariga barn med ULKG som adopterats fran Kina till
Sverige. Resultaten visade att de adopterade barnen skiljde sig signifikant fran en
jamnarig svenskfodd kontrollgrupp med ULKG avseende artikulationsférmaga och
velofarynxfunktion. De adopterade barnen uppvisade férre antal korrekt producerade
konsonanter jamfért med kontrollgruppen. Uteslutning och utbyte av malkonsonant var
signifikant vanligare hos de adopterade barnen jamfort med kontrollgruppen. De
adopterade barnen bedomdes ocksd i hogre utstrackning ha otillracklig
velofarynxfunktion jamfort med kontrollgruppen. | ett examensarbete (Axelsson &
Jonasson, 2011) undersoktes talproduktion hos femariga internationellt adopterade barn
med LKG och jamférdes med en matchad kontrollgrupp av barn fédda i Sverige med
LKG. De fann att det forelag en signifikant skillnad avseende velofarynxfunktion da fler
av de adopterade barnen bedémdes ha en inkompetent velofarynxfunktion.

Sammantaget visar tidigare forskning att det forefaller innebédra hogre risker for
adopterade barn med LKG att utveckla talsvarigheter. De har ofta annorlunda anatomiska
forutsattningar relaterade till att den kirurgiska slutningen av gommen skett senare &n
rekommenderat samt att de dven genomgatt ett sprakbyte (Hansson et al., 2012). Inga
tidigare studier har specifikt undersokt gruppen adopterade barn med BLKG &ven om
adopterade barn med BLKG fran Kina &r en del av den kliniska verkligheten for LKG-
teamen i Sverige (Hansson et al., 2012). BLKG ar mer utmanande att behandla an ULKG
(Hansson et al., 2012; Hopper et al., 2007) och det finns darfor ett behov av att utvidga
kunskapen kring talutvecklingen hos gruppen adopterade barn med BLKG. Detta borde
generera vardefull kunskap om hur en fordrojd gomslutning och ett sprakbyte paverkar
deras talproduktion da de jamfors med en svenskfodd kontrollgrupp med BLKG. Syftet
med examensarbetet var darfor att undersoka artikulationsférmaga, forekomst av
artikulationsavvikelser och velofarynxfunktion hos adopterade femariga barn med BLKG
och jamfora med barn med samma spalttyp fodda i Sverige.

Fragestallningar

Finns det skillnader mellan internationellt adopterade och icke-adopterade femariga barn
med BLKG gallande:
e Artikulationsférmaga, bedomd i procent korrekta konsonanter, procent korrekt
artikulationssatt och procent korrekt artikulationsstélle.
e FoOrekomst av olika typer av artikulationsavvikelser.
e Velofarynxfunktion, sammantaget beddémd utifran variablerna hypernasalitet,
passiva artikulationsavvikelser och aktiva icke-orala artikulationsavvikelser.

Metod

Deltagare

Studiegrupp med barn fodda med fullstandig BLKG adopterade fran Kina.
Studiegruppen bestod av 14 deltagare, tre flickor och elva pojkar. Tjugotre internationellt
adopterade barn fodda mellan 2006 och 2010 som behandlades av LKG-teamet pa



Sahlgrenska Universitetssjukhuset identifierades i en sokning pa Logopedmottagningen,
Sahlgrenska Universitetssjukhuset. Tva deltagare uteslots pa grund av annat fodelseland
an Kina. Forfragan om medverkan i studien skickades ut till malsman for 21 deltagare,
16 gav skriftligt tillstand. Fullstandig BLKG definierades som forekomst av dubbelsidig
kakspalt samt gomspalt, partiell 1appspalt godtogs. Gipsavgjutningar av deltagarnas
gommar samt journalinformation bedémdes tillsammans med erfaren plastikkirurg for att
sakerstalla spalttyp. Tva deltagare bedémdes inte ha fullstandig BLKG och exkluderades.
Ingen av deltagarna var diagnostiserad med ett syndrom. Medianalder vid adoption var
2:0 ar (minimum-maximum 1:0 - 3:2) och medianalder vid inspelningstillfallet var 5:1 ar.
Deltagarna i studiegruppen hade exponerats for svenska i medel 3:2 &r (minimum-
maximum 1:10-4:2). Uppgifter kring utredning och behandling av horsel fore adoption
saknades, men sedan ankomsten hade deras horsel dvervakats och vid behov behandlats
kontinuerligt i enlighet med det regionala vardprogrammet (Géteborgs LKG-team
Sahlgrenska Universitetssjukhuset, 2011).

Kontrollgrupp med icke-adopterade barn fodda med fullstandig BLKG.
Kontrollgruppen bestod av tio deltagare, tre flickor och sju pojkar. Tjugonio barn fédda
mellan 2006 och 2010 som behandlats fran fodseln av LKG-teamet pa Sahlgrenska
Universitetssjukhuset identifierades i en sokning pa Logopedmottagningen, Sahlgrenska
Universitetssjukhuset. Elva deltagare uteslots vid en tidig journalscreening av erfaren
logoped. Av dessa elva barn exkluderades fyra eftersom deras priméroperation inte skett
pa Sahlgrenska. Fem deltagare uteslots pa grund av att de inte bedémdes ha BLKG. En
deltagare uteslots pa grund av oférmaga att medverka i SVANTE-testningen under
femarskontrollen och en deltagare uteslots baserat pa forekomst av syndrom. Forfragan
om medverkan i studien skickades ut till malsman for 18 deltagare varav elva gav
skriftligt tillstand. Spalttyp sékerstalldes utifran samma definition och bedémning som
studiegruppen tillsammans med erfaren plastikkirurg, en deltagare beddémdes inte ha
fullstandig BLKG och exkluderades. Medianalder vid inspelningstillfallet var 5:1 ar.
Uppgifter kring deltagarnas hérsel saknades men deras horsel har dvervakats och vid
behov behandlats kontinuerligt sedan fodseln i enlighet med det regionala
vardprogrammet (Goteborgs LKG-team Sahlgrenska Universitetssjukhuset, 2011).

Ytterligare ett inklusionskriterie var att deltagarna i testningen med SVANTE under sin
femarskontroll producerade minst 50 % av malorden for bedémning av artikulation och
atta av nio malord for bedémning av hypernasalitet.

Operationshistorik. | studiegruppen hade fyra deltagare inte genomgatt nagra kirurgiska
ingrepp innan de kom till Sverige. Fem deltagare hade genomgatt lapp-/néasvinge-
plastikoperation i Kina, dvriga fem hade dessutom genomgatt nagon typ av gomplastik i
Kina. For ett fatal deltagare fanns det uppgifter om alder vid ingreppen, for de Gvriga
fanns det ingen information om tidpunkt eller antalet utférda operationer i Kina.
Deltagarna i studiegruppen behandlades i enlighet med Géteborgsmodellen (Goéteborgs
LKG-team Sahlgrenska Universitetssjukhuset, 2011) efter sin ankomst till Sverige.
Genomsnittlig alder for slutning av mjuka gommen var 2:2 ar (s=0:10) beraknat utifran
de deltagare for vilka det fanns tidsangivelser for slutning av mjuka gommen. Tva
deltagare behovde genomga ytterligare en operation av mjuka gommen for att uppna
slutning, medelalder beréknades utifran den sista slutningen. Fem deltagare hade
genomgatt restspaltslutning i ett steg, medelalder 3:3 ar (s=0:8). Fyra deltagare hade



genomgatt restspaltslutning i tva steg, genomsnittsaldern var 2:9 ar (s=0:9) och 3:4 ar
(s=0:11) for forsta respektive andra slutningen. Medianalder for slutning av harda
gommen oavsett operationsmetod var 3:2 ar. Sex deltagare i studiegruppen hade
genomgatt ytterligare kirurgi utover vardprogrammet innan femarskontrollen. En 6versikt
over alder vid gomslutning, ett- eller tvastegsslutning av harda gommen, total gomplastik
och antal operationer utéver ordinarie vardprogrammet redovisas i tabell 1.

For deltagarna i kontrollgruppen var genomsnittlig alder for slutning av mjuka gommen
0:6 ar (s=0,9 manader). Tva deltagare hade genomgatt restspaltslutning i ett steg, deras
genomsnittsalder var 2:2 ar (s=0,7manader). De resterande atta deltagarnas
restspaltslutningar utfordes i tva steg, genomsnittlig alder 2:1 ar (s=0:3) och 2:7 ar (s=0:5)
for forsta respektive sista slutningen. Medianalder for slutning av harda gommen var 2:7
ar. Tva deltagare i kontrollgruppen hade genomgatt ytterligare kirurgi utover
vardprogrammet innan femarskontrollen. En 6versikt 6ver alder vid gomslutning, ett-
eller tvastegsslutning av harda gommen, och antal operationer utover ordinarie
vardprogrammet redovisas i tabell 1.

Tabell 1
Oversikt éver alder vid gomslutning och antal ytterligare operationer redovisat utifran
deltagare

Operationsalder ar : manader Artal ytterligare
operationer

Totalgom  Talforbétra  Fistel
plastik ndekirurgi  slutning

Deltagare  Slutning mjukagommen  Slutning hardagommen

SGN14 Primar Reopera o

KGN10 slutning tion Bt steg Tasty

SG 02 1:0*

SG 03 2:0 2:11 1
SG 04 2:2 2:6 3:2 1
SG 05 1:8 2:3

SG 06 1:3 1:11 2:4

SG 08 < 2:8*

SG 09 1:9 2.7 3:5 1

SG 10 1:9 2:8 3:2 1
SG 11 3:5 3:10 4:8

SG 12 <2:3* 3
SG 13 2:10 3:6 4:2

SG 14 2:1 3:1

SG 15 <2:4%

SG 16 <2.10* 3:4 2
KG 01 0:6 2:1

KG 02 0:5 2:1 2:10

KG 04 0:6 2:6 3:3

KG 05 0:7 2:3 3:3

KG 06 0:6 2:3 2.7

KG 07 0:7 1:8 2:3 1 2
KG 08 0:5 2:2



KG 09 0:6 2:0 2:6 2
KG 10 0:8 2:1 3:2
KG 11 0:7 1:8 1:11
SG=studiegrupp KG=kontrollgruppen *operation utford i Kina, vid okand alder anvéands
< foljt av alder vid adoption

Etisk hansyn

Den regionala etikprovningsnamnden i Goteborg beviljade den etiska ansdkan 2013-12-
12, diarienummer 865-13. Skriftligt tillstand har erhallits fran vardnadshavare for
samtliga deltagare.

Ljudfiler och talmaterial

Ljudfilerna som anvandes spelades in av logopeder verksamma pa Logopedmottagningen
ONH, Sahlgrenska Universitetssjukhuset vid deltagarnas rutinkontroll for femaringar
under 2011-2015. Inspelningarna gjordes med Tascam HD-P2 och mikrofon Sony ECM-
MS957. Under rutinkontrollerna testades barnen med SVANTE (SVenskt Artikulations
och Nasalitets TEst) (Lohmander et al., 2005). | SVANTE anvands ett bildmaterial for
att elicitera 59 malord. De eliciterade malorden innehaller 59 malkonsonanter for
bedémning av artikulation och velofarynxfunktion. De forsta nio malorden innehaller en
hog wvokal ([i] och [u]) och &r avsedda for beddmning av hypernasalitet.
Malkonsonanterna bestar av sex olika klusiler [p b t d k g] och tva olika frikativor [f s]
som forekommer i initial position, i medial position och i final position samt frikativan
[e] som endast forekommer i initial position. Studiegruppen producerade i medeltal 58,5
malord (s=0,9) och kontrollgruppen 56,9 malord (s=3), skillnaden var inte signifikant z=-
1,82, p=,96 och bor darmed inte paverkat resultaten. Forfattarna editerade alla ljudfiler i
programmet PRAAT version 5356 win32 och skapade en ljudfil per malord samt en
ihopklippt ljudfil innehallande malorden for beddmning av hypernasalitet. Filerna
sparades som wav-filer. Ljudfilerna samlades i tva mappar per barn, en med innehall for
fonetisk  transkribering som utfordes av bada forfattarna och en for
hypernasalitetsbedomning som bedomdes av utomstaende logopeder. For att sékerstalla
att forfattarna var blindade for grupptillhérlighet vid transkriberingen omkodades och
randomiserades  ljudfilerna  av  en utomstaende  medhjalpare. Infor
hypernasalitetsbedémningen omkodade och randomiserade forfattarna ljudfilerna. Trettio
procent av ljudfilerna for fonetisk transkribering samt hypernasalitetsbeddmning
dubblerades innan omkodning for berédkning av intrabedémarreliabilitet.

Tillvagagangsatt

Forfattarna tranade fonetisk transkription individuellt och tillsammans under sammanlagt
35,5 timmar varav 4 timmar bestod av handledning av erfaren logoped. Anvandandet av
olika fonetiska symboler och diakritiska tecken diskuterades. En transkriptionsmanual
baserad pa IPA och ExtIPA (Ball, Howard & Miller, 2017) i linje med de svenska
riktlinjerna for transkription av LKG-tal (Lohmander et al., 2005) togs fram under
traningen. Transkriptionerna av malkonsonanter var av halvsnav (semi narrow) fonetisk
typ och bada forfattarna transkriberade var for sig malkonsonanterna i samtliga deltagares
ljudfiler. Forfattarna kunde lyssna pa ljudfilerna upprepade ganger. Ett fonetiskt
tangentbord framtaget inom Scandcleftprojektet (Willadsen et al., 2017) och anpassat for
transkription av LKG-tal anvandes. Transkriptionerna noterades i exceldokument.



Transkriberingen skedde i ett tyst rum, horlurar av typen Creative HS-720 Headset
anvandes.

Hypernasalitetsbedémningen utférdes av tre yrkesverksamma logopeder med erfarenhet
av bedémning av hypernasalt tal. Logopederna fick tillgang till en ljudfil per barn
innehallande malord for bedémning av hypernasalitet och ett svarsdokument.
Beddmningen gjordes i tva steg. Forst bedomdes om hypernasalitet forekom eller inte.
Om hypernasalitet ansags forekomma skattades forekomsten som latt, mattlig eller
kraftig. Ljudfilerna kunde repeteras sa manga ganger logopederna énskade.

Méatmetoder

For samtliga matmetoder dar information inhamtades fran fonetiska transkriptioner
anvandes transkriptionsmaterialet fran forfattaren med hogst intrabedomarreliabilitet
avseende placering och satt (forfattare tva, F2).

For berakning av artikulationsformaga beraknades procent korrekta konsonanter (PCC),
aldersanpassad PCC (PCC-A), procent korrekt artikulationssatt (PCM) och procent
korrekt artikulationsstélle (PCP) av forfattarna. Variablerna for berdkning av
artikulationsformaga presenteras i tabell 2.

Tabell 2
Oversikt dver variabler for berakning av artikulationsforméga
Artikulationsformaga
. Kriterier fOr att anses _ Bedémnings
Variabel Komekt Berékning “material Referens
Eg:rSekFt)arocent Producerat fonem Halvsi Klintdetal.,
Korsonarter matchar mélkonsonant ~ Antal korrekta konsonanter foalnetlus k'a“ 2011
delas med antalet X
PCC-A procent  Producerat fonem producerade mélord och “ﬂj‘fﬂpﬁgﬁ Klintetal,
korrekta matchar malkonsonant, ~ Multipliceras med 100 (Ia. udﬁlen 2016
konsonanter aven aldersadekvata s- iJn nehéGIrIan e Lohmander
justerad for dlder  distorsioner elicierade etal, 2017b
Producerat Antal kormekia ord frén
PO O ariulationsstetcher  artkuleionssitdelesimed g@dAell\legéV Klints etal,
artikulationssitt malkonsonantens antalet malord och = 2011
artikulationsséit multipliceras med 100 testet utford
av forfattaren
PCP procent Producerat Antal korrekta med hogst
korrekt aanJIaIion$télle matchar artikulatitznsstélle delasmed  intrabedomar  Klintoetal,
artikdlationsstille malkonsonantens antalet malord och reliabilitet 2011

artikulationsstélle multipliceras med 100

Artikulationsavvikelser berdknades av forfattarna utifran forekomst framst baserat pa
Willadsen et al. (2017) Ett producerat fonem kunde markeras som flera olika typer av
avvikelser, allts i flera olika kategorier. En artikulationsavvikelse ansags forekomma da
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den markerats vid tre eller fler tillfallen i transkriptionen. Variablerna for berakning av
forekomst av artikulationsavvikelser presenteras i tabell 3.

Tabell 3
Oversikt av variabler for berdkning av artikulationsavvikelser
Variabel Markeras som awvikelse i transkriptionen vid Beddr_nnings
forekomst: material
Huvudkategori | Underkategori
Utvecklings P&- och avtoning, kiusilering, dentalisering,
relaterade frikativisering och utbyte mellan /s/ och f/
P&-och P&- och avtoning i form av diakritiskt tecken eller
avtoning utbyte av fonem
Klusilering Frikativt méalfonem realiseras som klusil
Velart eller palatalt artikulationsstélle hos matfonemet
Dentalisering  fiyttas fram till alveo-dentalt eller dentalt
artikulationsstélle
Frikativisering ~ Klusilt malfonem realiseras som frikativa
ORI Uteytemelan &/ och A som mlforem v
Vid nasala genomslag, velofaryngeala friktionsljud,  fonetisk
Passiva trycksvag artikulation och nér nasal ersatt tonande transkription
Klusil erhallen fran
glenasglr?s oy Nesdagenomsig merkera med daitd tecken :Jrﬂ;rl .
Velofaryngeala  Velofaryngeala friktionsljud markerat med diakritiskt ~ eliciterade
friktionsljud ~ tecken ord frén
Trycksvag Trycksvag artikulation markerat med diakritiskt orddelenav
artikulation tecken SVANTE-
gafna?mdiﬁgl Nasal ersétter malfonem i form av tonande klusil st
Tillbakadragen Dentalt och alveo-dentalt artikulationsstélle hos
oral mélfonemet fiyttas bak till velart eller uvulart
artikulation artikulationsstélle
lcke-oral Glgﬁal artikulation och aktiv nasal frikativa ersétter
malfonemet
Glota Glotial Kusilellr rikativa erséter mforemet
artikulation
Nasal frikativa  Nasal frikativa ersétter malfonemet
. Malfonemet
Uteslutning UESILES

Den sammantagna beddmningen av velofarynxfunktion (VPC-sum) beddmdes av
forfattarna utifran samma kriterier som Lohmander et al. (2017c). Passiva- och icke-orala
artikulationsavvikelser inhamtades fran de fonetiska transkriptionerna, som erhallits fran
ljudfiler med eliciterade ord fran orddelen av SVANTE-testet. Skattningar av
hypernasalitet erholls fran tre utomstaende logopeder vilket beskrivs mer utforligt under
tillvagagangsatt. Forfattarna tog fram en medianskattning av hypernasalitet utifran
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logopedernas individuella skattningar. For att berakna VPC-sum omvandlades
talvariablerna till poang utifran kriterierna i tabell 4.

Tabell 4
Ingdende variabler for sammantagen bedémning av velofarynxfunktion som VPC-sum

Velofarynxfunktion i form av VVPC-sum

Variabler Definition 0poéng 1podng 2podng
Initialt bedomd som e .
Hypemasalitet ~ forekommande eller icke. Vid Irjgen Lt forekomst l\_/_Iatﬂlg tll raftig
- ; forekomst forekomst
forekomst skattning.
. Nasala genomslag,
Passiva. velofaryngealafikionsjud, 02 35piveriade  OoHerfler
artikulations ’ paverkade paverkade
) trycksvaghet och nasal for konsonanter
awvikelser . konsonanter konsonanter
tonande klusil.
Glottal artikulation, aktiv nasal 0-2 o 6 eller fler
e fikivaneslkonsonantfor plverkade S0P e
tonl6s kiusil. konsonanter konsonanter

Den totala poangsumman berdknades till en VPC-sum som kunde variera mellan 0-6
poang. En totalpodng pa 0-1 poang bedomdes som kompetent velofarynxfunktion, 2-3
podng beddmdes som marginellt inkompetent velofarynxfunktion och 4-6 poédng
beddmdes som inkompetent velofarynxfunktion.

Reliabilitet

Interbedomarreliabilitet mellan de tva forfattarna berdknades punkt for punkt pa 100 %
av transkriptionsmaterialet och intrabedomarreliabilitet berdknades punkt for punkt pa 30
% av transkriptionsmaterialet, reliabiliteten anges i procent samstammighet. Regler for
samstammighet for de fonetiska transkriptionerna baserades framst pa Klinto et al. (2011)
och Willadsen et al. (2017). Samstammighet bedomdes som uppnadd om konsonanterna
transkriberats likadant utifran parametrarna placering och satt. Placering bedomdes
utifrin de fyra kategorierna  bilabial/labiodental, interdental/dental/alveolar
Ipostalveolar/retroflex, palatal/velar/uvular och glottal. Sétt bedomdes utifran fem
kategorier, Klusiler, frikativor (inklusive lateralt s), nasaler, lateral och approximanter.
Mindre oenigheter som ansags som samstammiga var mellan glottal klusil och glottal
forstarkning, glottal klusil och uteslutet malfonem samt mellan det svenska sje-ljudet [£]
och tonlés palatal frikativa [¢]. Reliabilitet for transkribering av passiva
artikulationsavvikelser beraknades separat, samstammighet bedomdes utifrdn narvaro
eller franvaro av passiva artikulationsavvikelser for varje transkriberat fonem. Passiva
artikulationsavvikelser definierades som trycksvaghet, nasala genomslag, velofaryngeala
friktionsljud och tonande klusil realiserad som nasal. Inter- och intrabeddmarreliabilitet
for de fonetiska transkriptionerna presenteras i tabell 5.

Passiva artikulationsavvikelser presenteras i resultatet pa tva satt, som forekomst av
avvikelse i enlighet med tabell 3 (>3 férekomster) och som antal paverkade konsonanter
i enlighet med tabell 4 (0-2, 3-5 och >6 paverkade konsonanter). Samstammighet mellan
forfattarna for dessa tva resultat beraknades till 97,9 %.
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Inter- och intrabedomarreliabilitet mellan de tre utomstdende bedémarna av
hypernasalitet berdknades som punkt for punkt samstammighet i procent. En 6versiktlig
presentation av reliabiliteten av hypernasalitetsskattningar finns 1 tabell 6.
Samstammighet for hypernasalitetsskattningar inom ett skalsteg berédknades mellan
logopederna till mellan 93,5-96,7 % och intrabedémarreliabilitet pa 100 % for alla tre
logopederna.

Tabell 5
Punkt for punkt samstdmmighet i procent inter- och intrabedémarreliabilitet for
transkriptionsmaterialet for forfattare ett (F1) och forfattare tva (F2)

Samstdmmighet i procent

Inter Intra
F1 F2
Placering och sétt 78 92,8 93,8
Passiva avvikelser 62,4 86,4 81,9

F1=forfattare ett, F2=forfattare tva

Tabell 6
Samstammighet i procent, intra- och interbedoémarreliabilitet for logoped 1, 2 och 3 vid
hypernasalitetskattning

Beddmare 1 2 3
1 100 %
2 41,94 % 71,43 %
3 48,39 % 51,61 % 57,14 %

Statistisk analys. Berakningarna utfordes i SPSS version 25 for Windows. Eftersom
antalet deltagare i respektive grupp var lagt samt att data inte var normalférdelad valdes
det icke- parametriska Mann-Whitney U-testet for jamforelser av artikulationsformaga,
antal typer av artikulationsavvikelse, velofarynxfunktion och deltagarinformation. For
jamfdrelser mellan grupperna avseende forekomst av avvikelser anvandes Chi-2 test dar
p-varde fastslas med Fishers Exact Test. Signifikansnivan sattes som p< ,05 for alla
statistiska berakningar.

Resultat

Artikulationsférmaga hos studiegruppen och kontrollgruppen redovisas och jamfors i
tabell 7. Studiegruppen hade genomgaende ldgre medianprocent for de fyra bedomda
variablerna av artikulationsformaga jamfort med kontrollgruppen men skillnaden var inte
signifikant. En jamforelse av PCC mellan studiegruppen (Md=43.57) och
kontrollgruppen (Md=71.98), z=-1.93 visar en trend mot signifikans p= .056.

Tabell 7 Artikulationsformaga redovisat i medianvérde i procent (minimum-maximum
inom parantes) per grupp utifrdn olika méatmetoder samt U-, z- och p-véarde for
jamforelser mellan grupperna

Matmetod Medianvarde i procent (min-max) U- z-
Studiegrupp (N=14) Kontrollgrupp (N=10) vdrde vérde P
PCC 43,57 (5,36-77,97) 71,98 (24,45-87,93) 37  -193 ,056
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PCC-A 4357 (536-88,14) 76,53 (27,27-89,66) 44 -152 138
PCM 79,04 (21,43-100) 924 (70,18-98,28) 43  -155 122
PCP 52,08 (16,07-86,44) 73,74 (27,27-91,38) 45 -146 154

Huvudkategorier av artikulationsavvikelser presenteras deskriptivt i frekvens och jamfors
pa gruppniva i tabell 8. Ingen statistisk signifikant skillnad uppmattes mellan grupperna.
Samtliga deltagare hade passiva artikulationsavvikelser. Ett barn fran respektive grupp
uppvisade inga andra avvikelser. Tva barn fran respektive grupp hade férekomst av
samtliga artikulationsavvikelser i huvudkategorierna.

Tabell 8 Skillnader pa gruppniva i forekomst av artikulationsavvikelser inom
huvudkategorier

Huwvudkategorier Forekomst av awikelse
artikulationsawvikelser Studiegrupp (N=14) Kontroligrupp (N=10) P
Utvecklingsrelaterade 1 6 0,393
Passiva 14 10
Tillbakadragen artikulation 7 7 0421
Aktiva icke-orala 7 3 0421
Uteslutningar 9 4 0408

Underkategorier av artikulationsavvikelser presenteras i procent forekomst i figur 1.
Skillnaderna mellan studiegruppen och kontrollgruppen var inte signifikanta.

Figur 1 Skillnader pa gruppnivd i forekomst av artikulationsavvikelser inom
underkategorier
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Velofarynxfunktion sammantaget bedomd med VPC-sum redovisas deskriptivt i tabell 9
for bada grupperna. Ingen i studiegruppen bedémdes ha kompetent velofarynxfunktion.
Ett barn fran kontrollgruppen bedémdes ha en kompetent velofarynxfunktion. Ingen
signifikant skillnad uppmattes mellan grupperna z=-0,94, p=,371.

Tabell 9
Velofarynxfunktion redovisat i frekvens for SG, KG och bada grupperna tillsammans
i Velofarynx Studiegrupp Kontrollgrupp Totalt
VPC-sum funktion (N=14) (N=10) (N=24)
0-1 Kompetent 0 1 1
2.3 _ Marginellt 4 3 ;
inkompetent
4-6 Inkompetent 10 6 16
Diskussion

Foreliggande studies Overgripande syfte var att jamfdra internationellt adopterade
femariga barn fédda med BLKG med jamnariga barn fodda med BLKG som behandlats
pa Sahlgrenska universitetssjukhuset sedan fodseln. Syftet var att undersoka om
grupperna  skiljde sig 4t avseende artikulationsformaga, forekomst av
artikulationsavvikelser och velofarynxfunktion. Inga signifikanta skillnader framkom
mellan grupperna for nagon av de undersokta variablerna. Studiegruppen uppvisade
genomgaende lagre varden for artikulationsférmaga och hade en hagre frekvens av barn
med inkompetent velofarynxfunktion jamfort med kontrollgruppen. Overlag
framkommer att bada grupperna hade stora svarigheter inom alla de unders6kta omradena
vilket kan foreslas vara i linje med tidigare forskning avseende talproduktion vid BLKG.

Artikulationsférmaga bedémdes med PCC, PCC-A, PCM och PCP. Femariga barn utan
LKG har i flertalet studier rapporterats ha medianvérden av procent korrekta konsonanter
(PCC) mellan 98-100 % och femariga barn med ULKG behandlade i norden uppvisar
medianvarden i PCC fran strax under 80 % till 86 % (Lohmander et al., 2008; Klinto et
al., 2014; Willadsen et al., 2017). Jamfort med detta ar bade studiegruppens (Md 43,6 %)
och kontrollgruppens (Md 71.9 %) resultat i PCC lagt och indikerar stora svarigheter
gallande artikulationsformaga. Skillnaden mellan grupperna kan eventuellt hanvisas till
studiegruppens senare slutning av mjuka och harda gommen eller det plétsliga sprakbytet.
Majoriteten av studiegruppen har genomgatt kirurgi avsevart senare an kontrollgruppen
vilket skulle kunna innebéra en forsenad fonologisk utveckling pa grund av deras
anatomiska forutsattningar da deras mjuka gom slutits senare an kontrollgruppens.
Morgan et al. (2018) papekar att en forsening av den fonologiska utvecklingen i barnets
forstasprak kan innebéra fortsatt forsening i tillagnandet av andraspraket och att en
felaktig inlarning av sprakets fonologi kan resultera i bestdende artikulatoriska
svarigheter. Deltagare i studiegruppen hade exponerats for svenska i genomsnitt 3:2 ar
(minimum-maximum  1:10-4:2), vilket teoretiskt inneb&r att skillnader i
artikulationsformaga baserade pa enbart sprakbytet sannolikt borde upphort. Willadsen et
al. (2017) menar pa att en slutning av harda gommen efter tre ars alder paverkar PCC
negativt medan skillnader i slutning mellan ett och tre ars alder inte paverkar i lika hog
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grad. Medianalder for slutning av harda gommen var 3:2 ar i studiegruppen och i 2:7 ar
kontrollgruppen. Att dven kontrollgruppen presterar lagt avseende PCC jamfort med barn
med ULKG skulle kunna tolkas som att BLKG &r en svarare typ av spalt som innebar en
storre paverkan avseende artikulationsformagan.

Medianvéarden i dldersanpassad procent korrekta konsonanter (PCC-A) for femaringar ger
i jamforelse med PCC en uppfattning om hur aldersadekvata s-avvikelser paverkar
artikulationsformaga.  Studiegruppens medianvarde paverkades inte alls men
kontrollgruppens medianvarde dkade nagot. Det skulle kunna tyda pa att kontrollgruppen
har fler aldersadekvata s-avvikelser jamfort med studiegruppen, aven om resultaten inte
var signifikanta. Bédgge gruppernas avsaknad av en tydlig skillnad mellan PCC och PCC-
A kan indikera att avvikelserna vid produktion av s-fonemet skiljer sig fran de
aldersadekvata s-avvikelser som vanligen ses hos femaringar. Klusilering, glottal
produktion och tillbakaflyttning till ett velart/uvulart artikulationsstille ar nagra
avvikelsetyper som forekommer generellt i bada grupperna och kan paverka &ven
produktionen av s-fonem.

Uppmatta medianvarden for procent korrekt artikulationssétt (PCM) har i tidigare studier
varierat mellan 93 % for femariga barn med ULKG och 98,8-100 % for femariga barn
utan LKG (Klint6 et al., 2011; Lohmander et al., 2008). Kontrollgruppens medianvarde
pa 92,4 % é&r i linje med resultaten for barn med ULKG. Studiegruppens medianvarde i
PCM (Md 79 %) ligger avsevart lagre men skillnaden &r inte signifikant, resultatet kan
aterigen tyda pa att studiegruppen har fler atypiska avvikelser jamfort med
kontrollgruppen. Ett andrat artikulationssétt kan uppfattas som mer avvikande an ett
andrat artikulationsstalle och eventuellt leda till storre svarigheter med forstaelighet.
Medianvérden for procent korrekt artikulationsstélle (PCP) varierade mellan 84-89,9 %
for femariga barn med ULKG och mellan 98.9-100 % hos jamnariga barn utan LKG
(Klinto et al., 2011; Lohmander et al., 2008). Bade studiegruppens (Md 52,9 %) och
kontrollgruppens (Md 73.7 %) resultat ar laga i jamforelse. Bade utvecklings- och
spaltrelaterade avvikelser paverkar PCP negativt och kan eventuellt orsaka de laga
medianvérdena.

Négon jamforelse av PCC, PCC-A, PCM eller PCP med femariga barn med BLKG har
inte varit mojlig da inga tidigare studier undersokt femariga barn med BLKG specifikt
utifran metoder som ger jamforbara matvarden. Det ar darfor svart att saga om deltagarna
generellt har ovanligt laga varden eller om kontrollgruppen &r representativ for femariga
barn med BLKG som behandlats i Sverige fran fodseln. Barn med BLKG har jamfort
med barn med andra spalttyper generellt storre svarigheter avseende artikulation och
velofarynxfunktion (Riski et. al., 1984, Hardin-Jones et al., 2005). Det kan mojligtvis
foreslas att dessa svarigheter 6verskuggar de ytterligare svarigheter som en adoption kan
medfora. Bada grupperna har en nagot sen slutning av hela gommen och stora svarigheter
med artikulationsformaga. Morgan et al. (2018) menar att velofarynxkompetens
antagligen paverkar artikulationsférmagan mer an exempelvis alder for slutning da en
langre tid med inkompetent velofarynxfunktion kan innebdra mer bestaende
artikulatoriska svarigheter. For att etablera oral produktion av klusiler med ett hogt
intraoralt tryck krdvs tillrdcklig velofarynxfunktion. Chapman et al. (2008) och Willadsen
et al. (2012) menar att en tidig slutning av gommen (innan 12 manader) ar fordelaktig for
artikulationsférmagan och fonologisk utveckling. Det finns en stor spridning inom bada
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grupperna i foreliggande studie géllande alder vid slutning av harda gommen och
fistelslutningar. Inom studiegruppen finns ocksa en stor spridning for adoptionsalder och
exponering for svenska, alder vid slutning av mjuka gommen och typ av primérkirurgi.
Denna brist pa homogenitet speglas eventuellt i den stora spridning som syns i resultaten
for artikulationsférmaga hos bagge grupperna.

Vid analysen av artikulationsavvikelser framkom att bada grupperna hade en
genomgaende stor forekomst av avvikelser och att ingen signifikant skillnad mellan
grupperna kunde uppmétas.

Hogre forekomst av utvecklingsrelaterade avvikelser ses hos barn som slutit harda
gommen efter tre ars alder jamfort med de som slutit den tidigare (Klint6 et al., 2016).
Att fler inom studiegruppen uppvisade forekomst av utvecklingsrelaterade avvikelser
skulle kunna bero pa att majoriteten hade en sen slutning av harda gommen. Bada
grupperna uppvisade en hogre frekvens av klusilering (28,6 % i studiegruppen och 10 %
i kontrollgruppen) jamfort med <5 % forekomst hos jamnariga barn med ULKG (Klint6
et al., 2016). Den hoga férekomsten av utvecklingsrelaterade avvikelser kan eventuellt
hérroras fran en forsenad fonologisk utveckling dar de anatomiska forutsattningarna inte
skapat mojligheter till en typisk utveckling (Morgan et al., 2018).

Passiva artikulationsavvikelser forekom hos samtliga deltagare och en hdg frekvens av
nasala genomslag och trycksvag artikulation noterades. | ett examensarbete (Axelsson &
Jonasson, 2011) som jamforde forekomst av nasalt luftflode (nasala genomslag,
velofaryngeala friktionsljud) mellan femariga internationellt adopterade barn med LKG
och jamnariga barn med LKG fodda i Sverige var frekvensen aningen hogre i gruppen av
barn som adopterats, 38 % respektive 35 % forekomst. Majoriteten av deltagarna i
foregaende examensarbete bedomdes ha ULKG, barn med BLKG utgjorde endast 30 %
av deltagarna och forekomst av avvikelser presenterades inte utifran spalttyp. I en studie
av Lohmander et al. (2008) forekom nasalt luftlackage och trycksvag artikulation hos 25
% av deltagarna med ULKG. | relation till tidigare namnda studier uppvisar bade
studiegruppen och kontrollgruppen en mycket hdg frekvens av passiva
artikulationsavvikelser. En trolig orsak kan vara att den storre spalten och avvikande
anatomin hos barn med BLKG ger storre risk for fistlar samt 6kar svarigheter att uppna
en god velofarynxfunktion (Hopper et al., 2007; Marrinan et al., 1998; Karling et al.,
1993). Det finns ocksa en majlighet att de oopererade kakspalterna kan ha paverkat
bedémningen av passiva avvikelser. Sammantaget tyder den hoga frekvensen av passiva
artikulationsavvikelser pa att bade studiegruppen och kontrollgruppen har en hdg
forekomst av velofarynxinsufficiens och/eller fistlar.

Tillbakadragen oral artikulation ar en artikulationsavvikelse som vanligen uppkommer
hos barn som fatt mjuka gommen sluten tidigt med en kvarstaende restspalt i harda
gommen. Kontrollgruppen opererades i enlighet med det regionala vardprogrammet och
kan darfor forvantas ha en relativt hog forekomst av tillbakadragen oral artikulation.
Forekomst av fistlar efter slutning av harda gommen kan ocksa ge uppkomst till
tillbakaflyttad artikulation, sju deltagare hade genomgatt fistelslutningsoperation innan
femarskontrollen. Frekvensen av tillbakadragen oral artikulation hos femariga barn med
ULKG har angetts till mellan 25-35 % (Lohmander et al., 2008; Klint6 et al., 2016).
Jamfort med det & 50 % (sju av 14) i studiegruppen och 75 % (sju av tio) i
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kontrollgruppen en hog férekomst. Detta gar i linje med Karling et al. (1993) som foreslar
att barn med BLKG har en hogre forekomst av tillbakadragen oral artikulation.
Majoriteten av deltagarna i kontrollgruppen sl6t sin restspalt i tva steg och hade en
medianalder over tva ar vid den sista restspaltslutningen, studiegruppen hade en
medianalder pa 6ver tre ar. Slutning av harda gommen vid tre ars alder har visat sig vara
associerat med en hogre forekomst av tillbakaflyttad oral artikulation (Willadsen et al.,
2017). Skillnaderna mellan grupperna i den foreliggande studien &r inte signifikanta men
intressanta eftersom kontrollgruppen har hogre forekomst. Det kan eventuellt tyda pa att
kontrollgruppen haft ndgot battre velofarynxfunktion som inneburit en majlighet till
tillbakadragen oral artikulation. Att deltagarna i studiegruppen inte i lika hég utstrackning
etablerat en tillbakadragen oral artikulation skulle kunna forklaras med att majoriteten var
aldre nar deras mjuka gom slots samt att nagra deltagare i studiegruppen slutit mjuka och
harda gommen i ett steg.

Frekvensen av icke-orala avvikelser var nagot hogre i studiegruppen 50 % (sju av 14)
jamfért med kontrollgruppen 30 % (tre av tio). Samtliga deltagare som hade férekomst
av aktiv nasal frikativa och/eller glottal artikulation beddmdes ha en inkompetent
velofarynxfunktion. Frekvensen av glottal artikulation var i kontrollgruppen 10 % vilket
ar i linje med de studier som rapporterat siffror mellan 10-15 % for femariga barn med
ULKG (Lohmander et al., 2008; Klint0 et al., 2016). For studiegruppen var frekvensen
35,7 % och kan narmast jamforas mot Axelsson & Jonasson (2011) som fann att 19 % av
femariga internationellt adopterade barn med LKG hade férekomst av glottal artikulation.
Deltagarna i studiegruppen forefaller jamfort med tidigare ndmnda studier uppvisa hoégre
forekomst av glottal artikulation vilket kan ha flera tdnkbara forklaringar. En moéjlig orsak
kan vara att samma bedémningsmetod inte anvéndes. | den foreliggande studien réknades
aven glottala frikativor som glottal artikulation medan foregaende examensarbete enbart
godkinde glottala klusiler. Aven det faktum att deras studiegrupp bestod av flera olika
spalttyper innebar svarigheter att jamfora resultaten.

Den hogre frekvensen av glottal artikulation i studiegruppen skulle kunna forklaras av att
alla deltagare (dar uppgifter fanns) hade en sen slutning av mjuka gommen (minimum-
maximum=1:9-3:5 ar). Att inte kunna uppbringa adekvat tillstangning mellan nés- och
munhalan innebar svarigheter att producera klusiler oralt och da kan i vissa fall
artikulation flyttas ner till glottal niva (Hutters et. al., 1987; Lohmander et al., 2005). Den
sena slutningen av mjuka gommen kan i sin tur leda till att de darmed haft ett mindre
konsantinventorium runt 18 manaders alder vilket ar indikatorer for senare glottal
artikulation (Lohmander et al., 2008). Den i jamforelse tidigare slutningen av mjuka
gommen i kontrollgruppen kan ha lett till ett stdrre konsonantinventorium med mer
tillbakadragen oral artikulation istéllet for glottal artikulation. Skillnaderna mellan
grupperna var inte signifikanta.

Uteslutning av malfonem var relativt frekvent férekommande i bada grupperna, med en
frekvens av 64,3 % i studiegruppen respektive 40 % i kontrollgruppen. Larsson et al.
(2017) fann att tredriga adopterade barn med ULKG hade signifikant fler uteslutningar
(78,6 %) jamfort med jamnariga svenskfodda barn med ULKG (33,3 %). Klinto et al.
(2016) rapporterade en forekomst av <10 % hos femariga barn med ULKG. Jamfort med
foregaende studier forefaller uteslutningar vanligare hos barnen med BLKG i den aktuella
studien. Uteslutningar kan anses bero pa bristande velofarynxfunktion vilket kan anses
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troligt da majoriteten av deltagarna med forekomst av uteslutningar bedémdes ha en
inkompetent velofarynxfunktion.

Sammantaget antyder analysen av artikulationsavvikelser att alla deltagarna har stora
artikulatoriska svarigheter, att studiegruppen eventuellt har nadgot mer atypiska avvikelser
och att manga av svarigheterna kan relateras till en sen slutning av mjuka och hérda
gommen och till en nedsatt velofarynxfunktion. Morgan et al. (2018) foreslar att en langre
period av velofarynxinsufficiens kan resultera i fler och mer ihédrdiga spaltrelaterade
avvikelser. Barnen med BLKG har tva kakspalter som vid tidpunkt for inspelningen &nnu
ej opererats, kakspalten rekonstrueras vanligtvis da barnet ar mellan 7-9 ar (Goteborgs
LKG-team Sahlgrenska Universitetssjukhuset, 2011). Att ha tva kvarstaende kéakspalter
skulle till viss del kunna paverka forekomsten av passiva artikulationsavvikelser och
tillbakadragen oral artikulation.

Den sammantagna bedémningen av velofarynxfunktionen med VPC-sum baserades pa
de ingaende variablerna hypernasalitet, passiva artikulationsavvikelser och icke-oral
artikulation. Hypernasalitetsbedémningen visade att 54,2 % av deltagarna i bagge
grupperna (13 av 24) uppvisade mattlig till kraftig forekomst av hypernasalitet. Detta
skiljer sig fran studien av Lohmander et al., (2008) som rapporterat siffror motsvarande
30 % forekomst av mattlig till kraftig hypernasalitet hos 5-aringar med ULKG. Samma
studie rapporterade att ca 60 % inte hade nagon forekomst alls av hypernasalitet vilket
star i kontrast mot vara deltagare dar endast 12,5 % (en fran studiegruppen och tva fran
kontrollgruppen) inte bedomdes ha férekomst av hypernasalitet. Resultatet visar att drygt
héalften av deltagarna ur bada grupperna, 66,7 % beddmdes ha en inkompetent
velofarynxfunktion, endast en deltagare bedémdes ha kompetent velofarynxfunktion.
Deltagarna fran den aktuella studien skiljer sig mot tidigare studier som anvant VPC-sum
for att bedoma velofarynxfunktion (Lohmander et al., 2017c) da drygt hélften av femariga
barn med ULKG bedémdes ha en kompetent velofarynxfunktion och mellan 20-30 %
beddmdes ha en inkompetent velofarynxfunktion.

Att en majoritet av deltagarna i var studie beddms ha en inkompetent velofarynxfunktion
oavsett om de fatt mjuka gommen sluten tidigt eller avsevart senare kan eventuellt
forklaras med att en BLKG innebédr en stdrre anatomisk avvikelse som &r mer
komplicerad att korrigera kirurgiskt med onskvart resultat. Resultatet skiljer sig ocksa
mot Axelsson & Jonasson (2011) resultat som visade att signifikant fler av de adopterade
barnen beddmdes ha inkompetent velofarynxfunktion jamfort med de svenskfodda
barnen. | det féregadende examensarbetet anvandes inte samma bedémningsmetod for
bedémning av velofarynxfunktion som i den foreliggande studien. Hardin-Jones et al.
(2005) foreslar att en bristande motorisk inlarning kan vara en orsak till att en adekvat
velofarynxfunktion inte uppnas, aven efter den kirurgiska slutningen. Det kan vara svart
att bryta etablerade motoriska monster och anvénda de muskler som &r involverade i den
velofaryngeala tillstangningen pa adekvat satt. Morgan et al. (2018) foreslar att den
motoriska inlarningen ocksa kan paverkas av obehandlade horselnedsattningar och dka
risken for inkompetent velofarynxfunktion men papekar att lite forskning finns pa
omradet. Flertalet studier konstaterar att barn med LKG som adopterats har en senare
slutning av mjuka gommen och hogre frekvens av velofarynxinsufficiens (Sullivan et. al.,
2014; Werker et al., 2017; Morgan et al., 2018). Deltagarna i kontrollgruppen har en tidig
slutning av mjuka gommen och deras horsel har évervakats och behandlats vid behov
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sedan fodseln. Att samtliga forutom ett barn i kontrollgruppen beddms ha inkompetent
velofarynxfunktion samt marginellt inkompetent velofarynxfunktion blir darmed
anmarkningsvart. Inga barn i studiegruppen beddmdes ha en kompetent
velofarynxfunktion vilket ar lagt dven nar olika parametrar som kan paverka
velofarynxfunktionen tagits med i bedémningen.

En av studiens svagheter ar det ldga antalet deltagare, vilket &r problematiskt da det
medfor svarigheter att generalisera resultatet till en storre population. Sma grupper
innebar ocksa att det kan vara svart att uppna signifikans vid jamforelse mellan grupperna.
Vissa familjer valde att inte delta i studien och orsaken till detta ar okand. Uppgifter om
deltagarnas eventuella horselnedséttning saknades vilket skulle kunna vara en mojlig
orsak till deras svarigheter gallande talproduktion. Barnen med BLKG i foreliggande
studie utgjorde en heterogen grupp da det forekom en stor variation for tidpunkt och typ
av primarkirurgi samt andra kirurgiska ingrepp utéver det ordinarie vardprogrammet.
Sammantaget innebar gruppstorlek, okanda uppgifter avseende deltagarna, alder vid
inspelning och deras heterogenitet att mojligheterna till generaliserbara resultat
begransades.

Forfattarna bade editerade och transkriberade ljudfilerna vilket kan ha &ventyrat
blindningen. Interbedémarreliabiliteten for de fonetiska transkriptionerna av passiva
artikulationsavvikelser visade sig vara lag i jamforelse med andra studier som rapporterat
interbedémarreliabilitet dver 80 % (Klinto et al., 2011; Klintd et al., 2017). En eventuellt
bakomliggande orsak till den laga reliabiliteten kan vara otillracklig traning av
transkription av passiva artikulationsavvikelser, bade i samtraning, handledning och
diskussion kring anvéndning av symboler och diakritiska tecken. Traning av transkription
skedde med ljudfiler fran barn med ULKG och innehdll sannolikt farre passiva avvikelser
jamfort med ljudfilerna fran deltagarna i studien. Deltagarna i studien hade ménga typer
av avvikelser i talet, ofta samtidigt, vilket ssmmantaget kan ha paverkat forfattarna och
lett till att passiva artikulationsavvikelser inte alltid uppfattades korrekt. Troskelvarden
for forekomst av passiva artikulationsavvikelser samt poang for antalet paverkade
konsonanter i VPC-sum Overstegs kraftigt av nastan alla deltagare. Hypernasalitet ar
erkant svarbedomt, vilket ocksa framkom i reliabilitetsberdkningarna for bedémning av
hypernasalitet. Den exakta samstammigheten var oftast l1ag men skattningarna var oftast
inom ett angransande skalsteg, vilket tyder pa att bedémningarna danda var ganska lika.
Forhoppningsvis har den sammantagna bedémningen av velofarynxfunktion med VPC-
sum istallet for enbart skattning av hypernasalitet eller foérekomst av passiva
artikulationsavvikelser kompenserat for svarigheter att bedéma hypernasalitet och
transkribering av passiva artikulationsavvikelser.

Foreliggande studie har undersokt talproduktion endast utifran isolerade ord. Utifran
tidigare studier som konstaterat att barn med LKG ofta presterar battre i bendmning av
enstaka ord jamfort med meningar (Klintd et al., 2011) &r det troligt att barnen i
foreliggande studie har en annu storre paverkan avseende forstaelighet an vad som
framkommit. Det kan anses mojligt att foreliggande studie inte lyckats fanga upp eller
méta eventuella skillnader mellan grupperna som skulle kunna vara foljden av forsenad
primarkirurgi och ett snabbt sprakbyte.
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For deltagarna i kontrollgruppen fanns kdnnedom om att de behandlats sedan fodseln och
darmed haft kontakt med logoped som kunnat erbjuda stéttning och strategier till féraldrar
att sprakligt stimulera sina barn. Det ar mojligt att de adopterade barnen inte fatt samma
typ av spraklig stimulans da detta kanske kan skilja sig at for barn som bor pa en
institution eller hos en fosterfamilj. Aven det faktum att barnen genomgétt ett sprakbyte
kan i kombination med deras fysiologiska avvikelser ha inneburit moéjliga negativa
effekter som till viss del kanske kan forklara deras genomgaende lagre resultat. Det
forekommer stora svarigheter for deltagarna inom bada grupperna i foreliggande studie i
jamforelse med resultat for barn med ULKG. Det forefaller troligt att dessa svarigheter
aven skulle kunna innebéara spraklig forsening som darmed ytterligare okar risken for
bestaende svarigheter. Chapman (2011) fann exempelvis att barn med LKG skiljer sig
mot barn utan spalt avseende férmagor relaterade till tidig lasinlarning och barn med flest
artikulatoriska svarigheter dven presterade lagst gallande lasférmaga. Detta &r
orovackande med tanke pa att barnen i bada grupperna snart ska paborja sin las- och
skrivinlarning dar de riskerar att hamna efter sina jamnariga utan LKG i ytterligare en
fardighet forutom talproduktionen.

| den aktuella studien har talproduktion och velofarynxfunktion undersokts i tva grupper
barn med BLKG déar bada grupperna uppvisade stora artikulatoriska svarigheter, en hog
forekomst av artikulatoriska avvikelser och kraftigt nedsatt velofarynxfunktion. Ingen
signifikant skillnad mellan grupperna kunde konstateras, det ar darfor svart att avgora om
och hur en sen gomslutning och ett snabbt sprakbyte kan ha paverkat studiegruppen. En
trend mot signifikans forekom for andel korrekta konsonanter da studiegruppens resultat
var avsevart lagre. Detta lag i linje med tidigare forskning som har konstaterat att
adopterade barn med LKG till storre del har nedsatt artikulationsformaga jamfort med de
barn som behandlats i hemlandet sedan fodseln. Avsaknaden av statistiskt signifikanta
skillnader mellan grupperna avseende de bedémda variablerna kan anses beaktansvart da
kontrollgruppen behandlats i enlighet med det regionala vardprogrammet sedan fodseln.
| dagslaget innebér det svarigheter att jamfora studiegruppen mot kontrollgruppen da det
ar svart att veta om kontrollgruppen ar representativ for populationen barn med BLKG.
Majoriteten av den forskning som utvérderar behandlingsmetoder for barn med LKG har
tills nu fokuserat pa barn med ULKG. Da bada grupperna i foreliggande studie forefaller
ha storre paverkan avseende talproduktion och velofarynxfunktion jamfort med studier
som undersokt samma variabler hos barn med ULKG framkommer ett behov av att
ytterligare utvardera behandlingsmetoderna for barn med BLKG. En adekvat
velofarynxfunktion ar en forutsattning for artikulationsférmagan och majoriteten av
deltagarna fran bada grupperna bedémdes ha en inkompetent velofarynxfunktion vid fem
ars alder. Longitudinella studier efterfragas for att undersoka om de skillnader som
framkommit i foreliggande studie fortfarande bestar eller minskar med tiden. Det vore
aven onskvart att i framtida forskning undersoka mojlighet till aktivitet och delaktighet
hos barn med BLKG. Aven undersokning av variabeln forstaelighet efterfragas.
Ytterligare forskning efterfragas darfor for att identifiera kliniska implikationer for bade
internationellt adopterade barn med BLKG specifikt och dven generellt for populationen
barn med BLKG.
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