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SAMMANFATTNING

Utvardering av tillforlitligheten i taldata inforda i kvalitetsregistret for l1app-kak-
gomspalt — en pilotstudie

Inledning: Sedan 1999 har uppgifter om behandlingsresultat forts in i det svenska
kvalitetsregistret for lapp, kék och gomspalt (LKG). Syftet med denna studie var att utvardera
tillforlitligheten av taldata i registret.

Metod: Inspelningar av 10 barn analyserades. Barnen hade vid 5 ars alder bedomts och
registrerats i det svenska kvalitetsregistret for LKG av forfattaren mellan ar 2006-2008.
Forfattaren och tva logopeder fran tva andra LKG-centra bedomde 2014 pa nytt
inspelningarna. Talet hos samtliga barn hade undersokts med Svenskt Artikulations- och
Nasalitetstest (SVANTE). Variabler som undersoktes var andelen korrekt artikulerade orala
konsonanter, andelen talavvikelser framfor och bakom velofarynx samt velofarynxfunktion.
Overensstammelse inom och mellan bedémare berdknades med ICC (Intraklasskorrelations-
koefficienten) och Kappa.

Resultat: Overenstammelsen inom och mellan bedémare var god for andelen korrekt
artikulerade orala konsonanter och andelen talavvikelser framfor och bakom velofarynx. ICC
varierade mellan 0,88 — 0,94. Overensstammelsen var nagot lagre mellan uppgifter i
kvalitetsregistret och forfattarens nya bedomningar (0,76 — 0,89). Overensstammelsen
avseende velofarynxfunktion varierade fran lag till utmarkt (Kappa mellan 0,4 och 1).
Slutsats: Data i kvalitetsregistret for konsonantproduktion tycks vara tillférlitlig, medan
tillforlitligheten i uppgifterna for velofarynxfunktion varierar. Resultaten behover verifieras i
en storre studie. Mojliga metodologiska variabler som kan ha paverkat resultaten diskuteras,
liksom forslag pa hur tillforlitligheten i de uppgifter som fors in i registret kan forbéttras.

Sokord: talutvardering, procent korrekt artikulerade orala konsonanter, velofarynxfunktion,
tillforlitlighet, kvalitetsregister, LKG



ABSTRACT

Evaluation of reliability of speech data in the Swedish quality register for cleft lip and
palate — a pilot study

Introduction: Since 1999, data on treatment results is entered in the Swedish quality register
for cleft lip and palate (CLP). The purpose of this study was to evaluate the reliability of the
speech data in the register.

Methods: Recordings of 10 children were analysed. The children had been assessed and
registered in the Swedish quality register for CLP at 5 years of age, in consecutive order, by
the author. The author and two external speech pathologists from two other CLP centres re-
assessed the recordings. Outcome measures were percent correct oral consonants, percent
errors in front of and behind velofarynx, and velopharyngeal function. Agreement within and
between judges was assessed.

Results: The intra and inter agreement was good for percent correct oral consonants and
percent errors in front of and behind velofarynx, with intra class correlation coefficients
varying from 0.880 to 0.935. For the same outcomes, the agreement was slightly lower
between the data entered in the register by the author and the author’s assessments based on
recordings. The agreement regarding velofaryngeal function with Kappa varied from very
good to low (0.4-1). Conclusion: The data on consonant production seems to be reliable,
whereas the reliability of data on velopharyngeal function varies, but the results need to be
verified in a larger study. Possible methodological variables that may have influenced the
results are discussed, as well as how to improve the reliability of the data in this register.

Key Words: speech evaluation, percentage correctly articulated consonants, velopharyngeal
function, reliability, quality register, CLP
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1. INLEDNING

Varje ar fods ca 200 svenska barn med nagon typ av lapp-kéak-gomspalt (LKG) (Hagberg,
Larson, & Milerad, 1998). Sedan 60-talet &r behandlingen i Sverige centraliserad till regionala
centra. Det finns inte tillrdcklig evidens for vilka behandlingsmetoder som fungerar bést och
operationsmetoderna varierar mellan landets olika centra, precis som de gor det internationellt
(Lohmander, 2011). Sedan 1999 fors data Gver kliniska behandlingsresultat in i det nationella
kvalitetsregistret for LKG. Kvalitetsregister syftar till att sdkerstélla en god behandlings-
kvalitet och mojliggor jamforelser av resultat mellan olika landsting och sjukhus
(Riksrevisionen, 2013). Under SwedeCleft-motet (en rikstraff for Sveriges samtliga LKG-
team) i Stockholm 2013, lamnades en forsta rapport om taldata i kvalitetsregistret vid 5 och
10 ars alder (Malmborn, Sporre, Klint6, Svensson & Becker, 2013). Resultatet diskuterades
och det framkom tydligt att det fanns ett behov av att utvardera kvalitetsregistrets taldata. Da
uppgifterna ar inhdamtade inom ramen for den kliniska vardagen, och inte uppfyller normerna
for vetenskaplig behandlingsutvardering, kan tillforlitligheten i resultaten ifragasattas (Sell,
2005).

2. BAKGRUND
2.1 Lapp-kak-gomspalt (LKG)

LKG &r den vanligaste medfodda ansiktsmissbildningen. Incidensen &r ca 1,8 per 1000 fodda
barn (Hagberg et al., 1998; Mossey, 2007). Ut6ver de ca 200 barn med nagon form av spalt
som fods i Sverige varje ar, tillkommer nyanléanda barn med spalt, saval adopterade barn som
barn i invandrande familjer.

LKG é&r foljden av att strukturer i ansikte/munhala inte sluts under den forsta trimestern
(vecka 4-10) av graviditeten (Mossey, Little, Munger, Dixon, & Shaw, 2009). Det finns olika
typer av LKG och en vedertagen indelning &r enkel- eller dubbelsidig spalt i Iapp och/eller
kéke, enkel- eller dubbelsidig spalt i Idpp, gom och kake (Figur 1a och 1b) och spalt isolerad
till gommen med engagemang i mjuka och eventuellt dven harda gommen (Figur 1c och 1d).
Spalten i gommen forekommer i ytterligare varianter sasom submukds gomspalt och ockult
submukds gomspalt. | de senare &r slemhinnan, d v s ytlagret, intakt och spalten finns i
muskelvavnaden.

De flesta spalterna &r isolerade missbildningar, men i ca 20 % av fallen &r de en del i ett
syndrom (Shprintzen, Siegel-Sadewitz, Amato & Goldberg, 1985). Uppgifterna gallande hur
stor andel av barnen med spalt som &ven har andra missbildningar och/eller syndrom varierar
mellan 22 och 72 % (Persson, 2004). | en litteraturgenomgang fran 2012 angavs 21-61,2% av
barnen med genomgaende LKG (bilateral och unilateral) ha tillkommande missbildningar
och/eller syndrom, medan motsvarande siffra for barn med enbart spalt i gommen var 22,2-
78,3% ( Maarse, Rozendaal, Pajkrt, Vermeij-Keers, Mink van der Molen & van den
Boogaard, 2012).

LKG paverkar i olika omfattning tal- och bettutvecklingen och utseendet. Om gommen ar
involverad kan dven orats funktion och horseln paverkas. | allménhet ar logopeder endast
inkopplade i de fall dar spalten engagerar gommen, da en spalt i enbart lappen och kaken
sallan innebér betydande paverkan pa talet.
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Figur 1. a) Enkelsidig lapp-kak-gomspalt (LKG) sedd underifran. b) Bilateral LKG. c) Isolerad
gomspalt. d) Partiell gomspalt. Ilustration av Liisi Raud Westberg.

2.2 Behandling av barn med LKG

Det finns olika dévervaganden i behandlingen vid LKG som motiverar ett tatt samarbete
mellan olika professioner, t.ex. plastikkirurgernas och ortodontisternas tidpunkter och
metoder for behandling och dess inverkan pa ansiktstillvéaxt och utvecklingen av bett, tal och
sprak. Aven horseln kan tinkas inverka pa talutvecklingen (Flynn & Lohmander, 2014;
Roberts, Hunter, Gravel, Rosenfeld, Berman, Haggard & Wallace, 2004). Det finns kritiska
perioder for tal- och sprakutvecklingen som ocksa maste beaktas i planeringen av framfor allt
plastikkirurgens behandling (Peterson-Falzone, 1996). Yrkeskategorierna véarnar och ansvarar
for sitt omrade i de gemensamma beslut om atgarder som tas i behandlingens olika skeden.
Olika yrkeskategorier samarbetar darfor i multidisciplindra LKG-team, i vilka plastikkirurg,
logoped, ortodontist, 6ronlékare, kurator och vardpersonal ingar. Psykolog, barnlékare och
genetiker deltar olika grad, bade utifran barnets behov och utifran hur de olika teamen i
Sverige ar organiserade. Behandlingen av barn med LKG pagar under manga ar och
patienterna f6ljs enligt det nationella vardprogrammet upp till 19 ars alder.

Den svenska LKG-varden har sedan 1960-talet varit centraliserad. | Sverige finns sex centra:
Umed, Uppsala-Orebro, Stockholm, Géteborg, Linkdping och Malmé. LKG-teamen
samarbetar i viss utstrackning med lokala vardgivare pa patienternas hemorter, t.ex. skots
ortodontisk och logopedisk behandling pa hemorten, och pa flera hall i Sverige finns aven
samarbete med Gronldkare pa hemorten.

Pa Europaniva i natverket European Collaboration on Craniofacial Anomalies (Eurocran)
har man faststallt att uppfoljning atminstone bor ske vid 3, 5, 10, 15-16 och 18-20 ars alder
(Shaw, Semb, Nelson, Brattstrom, Molsted, Prahl-Andersen & Gundlach, 2001). | Sverige
foljs barnen via LKG-konferenser vid 5, 7, 10, 13, 16 och 19 ars alder,
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men 13-arskonferensen &r inte obligatorisk pa samtliga orter. Nedanstadende delar foljs av
respektive yrkesforetradare:

e Operationsresultat utifran estetik och funktion

e Ké&k- och bettutveckling

e Oron och horsel

e Tal- och sprakutveckling

| det tidiga omh&ndertagandet ges foréldrainformation om hur en formodad utveckling kan se
ut for barnet. De nyblivna foraldrarna till barn med LKG kan &ven behova stod for att komma
igdng med matningen. Om lappen-kéken ar involverad kan prekirurgisk ortodontisk
behandling vara aktuell, for att forma strukturerna sa att de kommer i ett battre lage infor
lapp-nas-plastiken, sa kallad molding (Barillas, Dec, Warren, Cutting, & Grayson, 2009).

Antalet operationer beror pa omfattningen av spalten. Ett barn med en spalt som endast
involverar gommen behover i allménhet endast en operation (gomplastik), medan barn med
genomgaende LKG genomgar atminstone tre operationer (lapp-nasplastik, gomplastik och
bentransplantation till kaken). Tider for operationer och i viss man metoder skiljer sig at
mellan centren i Sverige. Gemensamt &r att primar lapp- och nasplastik genomfors i en
operation mellan 3-6 manaders alder. Gommen kan daremot slutas i en eller tva seanser. |
Malmo sker operationen i en seans vid 6 - 12 manaders alder. Den primara gomplastiken
syftar till att skapa tillracklig langd pa mjuka gommen och uppna god velofaryngal funktion,
d v s adekvat tillstdngning mellan mjuka gommen (velum) och svalgvéggarna (farynx) under
tal. Samtidigt &r malet att undvika postoperativa fistlar och att tillvaxten av mellanansiktet ska
paverkas sa lite som majligt. Bentransplantation till kaken sker senare, vid 8 -10 ars alder, for
att framja 6verkékens tillvéxt.

Ytterligare sekundara plastikoperationer kan tillkomma av skilda orsaker, exempelvis i
estetiskt eller talforbattrande syfte. Den talforbattrande operationen finns i olika varianter,
men Velofarynxlambaplastiken ar den mest forekommande i Sverige. | stora drag tas en
vavnadsflik fran bakre svalgvaggen och fastes i mjuka gommen for att underlatta slutning av
den oronasala passagen (Riski, 2011). Ett alternativ till velofarynxlamba ar reoperation av
gommen, dar bakatflyttning och rekonstruktion av levatormuskeln i mjuka gommen utfors
(Sommerlad, 2003). | Malmoé tas beslut om talforbattrande operation i samrad mellan
plastikkirurg och logoped, efter utredningar hos logoped och réntgenlékare och i en del fall
nasofiberskopiundersdkning hos foniater.

Horseln hos barn fodda med gomspalt foljs noga, eftersom barn fédda med gomspalt lattare
far vatska staende i mellandrat. Detta beror pa att 6rontrumpeten inte kan tryckutjamna pa ett
lika effektivt sdtt som hos barn utan gomspalt (Arnold, Nohadani, & Koch, 2005).
Forekomsten av otit med vatska i mellandrat och darpa foljande mild till mattlig horsel-
nedsattning har visat sig vara signifikant hogre hos barn med enkelsidig LKG &n hos
jamnariga utan gomspalt (Aniansson, Svensson, Becker & Ingvarsson, 2002; Flynn, Moller,
Jonsson, & Lohmander, 2009). | och med att horselnedséttning férsamrar perceptionen av tal
ar det tankbart att otiter med vétska stende i mellandrat kan inverka negativt pa utvecklingen
av tal och sprak (Roberts et al., 2004).

Logopedens insatser varierar nagot mellan olika centra, men pa senare ar har det nationella
samarbetet medfort okad likriktning i rutiner. LKG-centrat i Malmo har sodra sjukvards-
regionen (Skane, Kronoberg, Blekinge och sodra delen av Hallands lan) som upptagnings-
omrade. | Malmo traffar logopeden barn och foralder om majligt i samband med
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operationerna. Den forsta rutinmassiga kontrollen av talet sker vid 18-manaders alder. Nasta
kontroll sker vid 3 ars alder tillsammans med LKG-teamets foniater. | de fall dar bristande
velofarynxfunktion misstanks kan det da bli aktuellt med remiss till rontgenundersokning for
att undersoka velofarynxfunktionen under tal. Hos de barn dar det tidiga talet och spraket inte
utvecklas som forvantat, formedlas kontakt med logoped pa hemorten for fortsatt uppfoljning
och eventuellt behandling. Det finns ingen evidens for att logopedbehandling kan paverka
hypernasalitet i ratt riktning (Sweeney, 2011). Det finns heller inget starkt vetenskapligt stod
for nagon specifik behandlingsmodell nér det galler sprak- och talavvikelser hos barn fédda
med LKG (Bessell, Sell, Whiting, Roulstone, Albery, Persson & Ness, 2013).

2.3 Kvalitetsregistret for LKG

”De Nationella Kvalitetsregistren anvands integrerat och aktivt for I6pande larande,
forbattring, forskning samt ledning och kunskapsstyrning for att tillsammans med individen
skapa bésta mojliga hélsa, vard och omsorg” (Nationella kvalitetsregister, 2014). Syftet med
Sveriges kvalitetsregister ar att utifran insamlad data kunna sprida god vardpraxis med hjélp
av de jamforelser mellan olika landsting och sjukhus som kan gdras (Nationella
kvalitetsregister, 2014).

| Sverige har Sveriges kommuner och landsting (SKL) hand om alla kvalitetsregister via
Registercentrum (SKL, 2014). Kvalitetsregistret for LKG startades 1999. Det administrerades
i Uppsala pa ideell basis fram tills 2009. Darefter dvertogs driften av Registercentrum Syd
(Registercentrum Syd, 2015).

SKL har en certifieringsskala for register. I Appendix 1 finns definitioner for de olika
certifieringsnivaerna. LKG-registret har natt vad man kallar en Registerkandidatniva (K).
Darefter foljer nivaerna 3, 2 och 1. Kraven hojs utifran nivaskillnaderna och 1 ar den hogsta
nivan (SKL, 2014).

| LKG-registret for plastikkirurger, ortodontister och logopeder in data. Logopeder vid
Sveriges LKG-centra for in uppgifter om talet vid 5, 10, 16 och 19 ars alder. Da
registreringarna startade 1999, innebér det att 16-arsregistreringarna inleds under ar 2015.
Trots att det ar 15 ar sedan registret startade, har det inte gett en fullstandig bild av
behandlingsresultaten d&nnu. Den kunskap som registret genererar kommer saledes att vaxa i
takt med att antalet patienter med totalt genomgangen behandling dkar.

Aven i andra lander pagar utveckling av nationella kvalitetsregister for LKG. | Storbritannien
forsoker man att hitta strukturerade satt att gora uppfoljningar pa nationell niva. Uppgifter ur
den brittiska Crane-databasen har behandlats med malet att utveckla nationella rutiner for
datainsamling och utvardering av tal, med fokus pa 6kad evidens (Britton, Albery, Bowden,
Harding-Bell, Phippen & Sell, 2014). | Norge har man nyligen startat ett nationellt kvalitets-
register for LKG (Helse Vest og Helse Sgr-@st, 2014). Nu pagar diskussioner om att anpassa
de LKG-register som finns internationellt till den véarldsomspannande non-profit-organisa-
tionen International Consortium for Health Outcomes ramverk. Denna organisation har som
mal att samla sa manga register som majligt, for att kunna forbattra behandlingseffekten och
kostnadseffektiviteten globalt, genom att dra nytta av den datainsamling som redan gors
(International Consortium for Health Outcomes, 2014).



2.4 Tal vid LKG

Som en introduktion till tal vid LKG gors forst en generell beskrivning av talproduktion.
Utandningsluft pressas fran lungorna upp till olika resonansrum och hinder, vilka alla bidrar
till att forma talet (Lindblom, 2008). | struphuvudet bildas rost (fonation) genom att stam-
vecken stts i svangning. Tonen formas sedan vidare pa sin vag. | halrummen, d.v.s. de orala,
nasala och faryngala kaviteterna, bildas resonanser som fargar klangen. Sprakljuden skapas
genom att hinder satts upp for luftstrommen och hogt upp i talapparaten (munhalan) skapas
merparten (Lohmander, Borell, Henningsson, Havstam, Lundeborg & Persson, 2015).
Vokalerna bildas samtliga med fonation, medan konsonanterna kan delas in i de med fonation
och de utan (tonlosa). Talet ar muskulart komplext. Over 80 muskler ar engagerade i
processen och de ska koordineras i timing och millimeterprecision (Lindblom, 2008).
Valfungerande artikulation, d v s rorelser som med tungan, lapparna, gommen och kakarna
formar sprakljuden, ar en forutsattning for en funktionell talproduktion.

2.4.1 Velofarynxfunktionen

Vid produktion av orala sprakljud stangs passagen mellan mun- och nashala, med hjélp av
velum (mjuka gommen) och farynx (svalgvéggar) (Figur 2). Under tal &r det endast nér nasala
konsonanter produceras som luft ska stromma genom passagen. Velofarynxfunktionen bestar
av ett komplicerat och automatiserat muskulért arbete.

Figur 2. Till vanster, velofarynx i vilolage under andning. Till hdger, velofarynx vid
tillstangning. Illustration av Liisi Raud Westberg.

Om lackage till den nasala kaviteten forekommer under tal (Figur 3), blir klangen hypernasal
och kan uppfattas som avvikande av lyssnaren. Vid kraftig hypernasalitet kan talet bli svar-
forstaeligt. Orsaker till nedsatt velofarynxfunktion kan vara anatomiska/strukturella, t.ex.
gomspalt eller for kort mjuk gom i forhallande till svalgdjupet, men aven forsvagad muskel-
funktion och/eller nedsatt styrning/samordning av muskelarbetet (Lohmander et al., 2015).
Velofarynxfunktionen kan variera utifran talmaterial. Exempelvis kan spontantal 6ka
belastningen pa artikulationen och velofarynxfunktionen. Hypernasaliteten tycks ofta tillta i
spontantal jamfért med vid produktion av enskilda ord (Kummer, 2014).
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Figur 3. Ofullstandig velofarynxtillstangning. Illustration av Liisi Raud Westberg.

2.4.2 Olika typer av talavvikelser vid LKG

Talavvikelser hos personer fodda med gomspalt kan indelas i aktiva och passiva avvikelser.
Synsattet utvecklades forst av Hutters och Brgndsted (1987) och vidareutvecklades sedan av
Harding och Grunwell (1998).

Passiva talavvikelser uppstar da det finns en oonskad forbindelse mellan munhalan och
naskaviteten under tal. Orsaken kan vara nedsatt velofarynxfunktion, en fistel i operations-
omradet eller en restspalt i kaken och/eller harda gommen som avsiktligt har lamnats for att
slutas i senare alder. Talet kan da bli hypernasalt och horbart nasalt luftlackage kan
forekomma. Horbart nasalt luftlackage kan indelas i velofaryngala friktionsljud
(vibrationsljud mellan mjuka gommen och svalgvaggen) och nasala genomslag (en hérbar
nasal luftstrom). Om det nasala luftlackaget &r stort och talaren inte kan skapa det intraorala
tryck som krévs for produktion av tryckstarka orala konsonanter blir artikulationen trycksvag.
Konsonanterna blir da diffusa och ibland svara att identifiera. Vid kraftigt trycksvag
artikulation realiseras konsonanterna i det ndrmaste nasalt.

Da det finns ett oonskat luftlackage till nashalan, p.g.a. av velofarynxinsufficiens, en fistel
eller en restspalt, kan artikulationen forlaggas till ett artikulationsstalle bakom det o6nskade
luftlackaget. Detta ses som en aktiv kompensatorisk process, som barnet anvéander for att
undvika lackaget upp till naskaviteten och astadkomma tryckstark artikulation (Henningsson
& Isberg, 1990). De aktiva talavvikelserna kan sagas vara en kompensation i artikulationen
for oformagan att sluta tatt till den nasala kaviteten. Talaren dndrar da aktivt sin artikulation
for att uppna basta mojliga resultat.

| Storbritannien, USA och Sverige klassificeras aktiva artikulationsavvikelser vid gomspalt
utifran lokalisation pa olika satt (Sell, 2005). Olikheterna maste has i atanke nar inter-
nationella jamforelser gors. | det svenska systemet, som anvands i Svenskt Nasalitets- och
Artikulationstest (SVANTE) (Lohmander et al., 2015), delas avvikelserna in i framfor och
bakom velofarynx. Mer information om SVANTE finns att lasa i metoddelen s 13.
Majoriteten av avvikelserna vid LKG sker framfor velofarynx (Klintd, Salameh, Olsson,
Flynn, Svensson & Lohmander, 2014 a; Klintd, Salameh & Lohmander, 2015). Den
vanligaste avvikelsen framfor velofarynx ar tillbakadragen oral artikulation, dér oftast fonem
med dentalt artikulationsstalle (Figur 4 a) drabbas. Exempel pa detta &r nér ett svenskt dentalt
It/ istéllet produceras pa velart artikulationsstélle, som /k/ (Figur 4 b). Andra typer av
avvikelser framfor velofarynx kan uppsta vid till exempel bettavvikelser som paverkar s-
produktionen, men i vissa fall &ven vid produktion av bilabialer, till exempel nar l&pparna inte
kan slutas pa korrekt sétt (Kummer, 2014).
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Figur 4. (a) Korrekt dental/alveolar artikulation. (b) Artikulation tillbakadragen till velart
artikulationsstalle. (c) Artikulation tillbakadragen till stambandsniva. Illustration av Liisi Raud
Westberg.

Avvikelser bakom velofarynx ar mindre vanligt forekommande, men de stor forstaeligheten
pa ett mera patagligt satt (Lohmander et al., 2015). Exempel pa detta ar nar oral artikulation
forlaggs till stambandniva och artikulationen blir glottal (Figur 4 c). Den glottala artikula-
tionen kan besta bade av klusil och frikativa. En annan avvikelse bakom velofarynx ar
faryngal artikulation. Fonemet produceras da med hjélp av att svalgets bak- och sidovéggar.

Forutom avvikelser som beddms som direkt relaterade till spalten har barn fodda med gom-
spalt visat sig ha hogre forekomst av fonologiska forenklingsprocesser under forskolearen an
barn utan spalt (Chapman, 1993; Klint6 et al., 2014 a; Klinto et al., 2015). Samtliga
fonologiska forenklingsprocesser, forutom nar en oral konsonant ersatts med /h/, klassificeras
som talavvikelser framfor velofarynx.

Den vanligaste aktiva talavvikelsen hos svensksprakiga barn fodda med enkelsidig LKG &r
dentala fonem som produceras vid velart artikulationsstélle (Klint6 et al., 2014a; Klinto et al.,
2015). Bakatflyttad artikulation kan forekomma hos barn utan spaltproblematik, men ar
sallsynt hos svensksprakiga barn utan spalt och ses darfor som en atypisk avvikelse
(Lohmander, Borell, Henningsson, Havstam, Lundeborg & Persson, 2005). Enligt SVANTE-
manualen ar tillbakaflyttad oral artikulation sannolikt en artikulationsavvikelse orsakad av
spalten, medan en framatflyttad avvikelse mer troligt ror sig om en fonologisk
forenklingsprocess (Lohmander et al., 2005).

| de normeringsstudier som gjorts gallande SVANTE (Lohmander et al., 2015) hade 5-aringar
utan spalt och kénd talavvikelse i genomsnitt 95.8% (standardavvikelse 4,8 %) i andel korrekt
artikulerade orala konsonanter. Det kan jamforas med resultatet i en studie av 29
svensksprakiga 5-aringar med enkelsidig LKG, dar gruppens median for procent korrekt
artikulerade orala konsonanter lag nara normmedelvardet, men spridningen i gruppen var stor
och atta barn hade en ett resultat som Iag nara eller under 2 standardavvikelser fran
normmedelvardet ( Klintd et al., 2015).

Saledes finns hos det hos barn med LKG en 6kad forekomst av problem med utveckling av tal
och i viss man dven sprak (Vallino-Napoli, 2011), men det &r langt ifran alla barn som far tal-
och sprakavvikelser. | en brittisk studie som omfattade 1110 inspelningar av tal hos 5-aringar
med olika typer av gomspalt uppvisade 48 % ett tal helt utan anmarkning, och 60 % hade inga
spaltrelaterade talavvikelser (Britton et al., 2014). | en internationell dversikt av 14 studier av
tal hos barn med LKG vid 5 ars alder noterades att mellan 45-83 % av barnen helt saknade
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artikulatoriska avvikelser som kunde kopplas till spaltproblematiken (Lohmander, 2011). |
samma Oversikt rapporterades 50 till 78 % av barnen ha typisk/normal nasalitet.

2.5 Utredning av talavvikelser vid LKG

Det finns bade instrumentella och perceptuella satt att utreda tal. Logopeden utfor savél en
perceptuell beddmning av talet som instrumentell registrering av nasalitetsgraden i procent
med nasometer (Key Elemetrics). | de fall dar nasalitetsavvikelsen &r betydande och tal-
forbattrande operation kan bli aktuell, utfors i Malmé videoradiografisk undersokning av
velofarynxfunktionen under tal av rontgenlakare. Genom undersokningen visualiseras
velofarynxfunktionen i frontal och lateral projektion. En nasofiberskopiundersokning hos
foniater ger en bild av velofarynxfunktionen ovanifran och kan komplettera utredningen. Det
samlade underlaget diskuteras vid en konferens dar rontgenlakare, plastikkirurg, foniater och
logoped deltar, innan beslut om atgardsforslag tas. For minderariga ar det darefter foraldrarna
som bestammer om atgarden ska genomforas eller inte. Logopedens perceptuella beddmning
ar i fokus i denna uppsats och den kommer darfor att beskrivas mer ingaende.

2.5.1 Perceptuell bedémning

Den perceptuella bedomningen gors utifran vad vi kan varsebli och férnimma med vara
sinnen, i det har fallet horseln. Olika variabler kan inverka pa den perceptuella bedomningen.
Till exempel har lyssnarens tidigare erfarenhet och inre referenser gallande variabeln som
beddms betydelse (Kent, 1996). Tidigare var live-beddmningar vanliga vid talutvéarderingar i
vetenskapliga arbeten, d.v.s. direkta beddmningar utan inspelningsdokumentation
(Lohmander & Olsson, 2004; Sell, 2005). Svagheten med live-bedémning ar att tillforlitlig-
heten i beddmningen inte kan kontrolleras i efterhand och bedémningen kan inte heller
jamforas med bedomningar av andra lyssnare. Vid live-beddmning kan dessutom andra
faktorer inverka, som till exempel foraldrarnas asikter om barnets tal eller det faktum att
patienten &r valbekant for bedémaren.

Utvecklingsarbete pagar for att standardisera rutinerna for talutvardering vid gomspalt. Flera
forskare har betonat vikten av noggranna standardiserade metoder for att talutvéarderingen ska
vara tillforlitlig. (till exempel Britton et al., 2014; Brunnegard & Lohmander, 2007;
Lohmander & Olsson, 2004; Peterson-Falzone, 1996; Sell, 2005, Sommerlad, Mehendale,
Birch, Sell, Hattee & Harland, 2002). Exempelvis anses inspelningsbaserade lyssnar-
bedémningar vara en forutsattning for god metodologi vid talutvardering vid gomspalt.
Beddmningarna bor utforas av flera tranade och erfarna lyssnare (till exempellogopeder eller
motsvarande). Taldata bor presenteras avkodat och i randomiserad ordning. Den undersdkta
deltagargruppen ska vara i ett snavt avgransat aldersspann, och inkludering och exkludering
av de undersokta deltagarna ska rapporteras. Redovisning av intra- och interbedémar-
reliabilitet ska inga. Det ar ocksa viktigt att en genomtéankt bearbetning av taldata och de
parametrar som ingar genomfors.

Den perceptuella bedémningen anses vara det mest betydelsefulla instrumentet nar det galler
skattning av resonansavvikelse eller velofaryngal insufficiens (VPI) (Hartelius & Lohmander,
2008), och utgor det viktigaste underlaget for beslut om talférbattrande operationer eller
vilket logopediskt omhé&ndertagande som kan vara aktuellt (Kuehn & Moller, 2000). Den ger
information om hur kompetent velofarynxfunktionen &r. Det ar viktigt att ha i atanke att det
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kan finnas andra orsaker till resonansavvikelser som egentligen inte beror pa velofarynx-
funktionen, som fistlar eller restspalter i gommen (Karling, Larson & Henningsson, 1993b).
Grad och frekvens av resonansavvikelser bedoms med hjalp av skattningsskalor som ar
indelade i intervall med definitioner av skalstegen. Andelen skalsteg i beddmningen av
nasalitet har varierat fran tva till 11 i olika studier (Sweeney & Sell, 2008).

Tidigare anvéndes ofta skalskattning aven i bedomningen av aktiva talavvikelser (Lohmander
& Olsson, 2004). Numera baseras oftast resultatet pa fonetiska transkriptioner som analyseras
avseende procent korrekt artikulerade konsonanter, med olika modifikationer (till exempel
Chapman & Hardin 1992, Morris & Ozanne, 2003; Chapman, Hardin-Jones, Goldstein,
Halter, Havlik & Schulte, 2008; Lohmander & Persson, 2008, Klint0 et al., 2014a; Klint et
al., 2015). Mattet procent korrekt artikulerade konsonanter utvecklades ursprungligen av
Shriberg och Kwiatkowski (1982).

| kvalitetsregistret for LKG fors data om velofarynxfunktionen in enligt SVANTE
(Lohmander et al., 2015) och utgdr en samlad beddmning av hypernasalitet, horbart nasalt
luftlackage och tryckreducerad artikulation. Skalan &r 3-gradig: 0 = tillracklig/kompetent, 1 =
marginellt inkompetent/otillracklig och 2 = inkompetent/otillracklig. Bedémningen baseras pa
saval enskilda ord som meningar och spontantal.

Dessutom fors uppgifter om andel korrekt artikulerade orala konsonanter och andel
talavvikelser framfor och bakom velofarynx in, baserat pa SVANTE (Lohmander et al.,
2015). | SVANTE transkriberas malkonsonanter i enstaka ord som eliciterats genom att
barnen far benamna bilder. Transkriptionerna utfors enligt det internationella fonetiska
alfabetet (IPA 2005, 2008). Enligt praxis anvands i Sverige ”halvsnav” transkription vid
beddmning av tal vid gomspalt, vilket innebdr att diakritiska tillaggstecken tillampas for de
sérdrag som anses typiska for tal vid LKG, d.v.s. velofaryngala friktionsljud, nasala
genomslag och trycksvag artikulation. Samtliga finns fortecknade i extIPA (2008).

2.5.2 Svarigheter med perceptuell bedémning

Samstammigheten inom och mellan bedémare vid talutvéardering &r avgérande for resultatens
tillforlitlighet och hur anvandbara de &r. Néar det galler hypernasalitet ar samstammigheten i
bedémningarna ofta lag (McWilliams, Morris & Shelton, 1990; Karling, Larson, Leanderson
& Henningsson, 1993a; Keunig, Wieneke & Dejonckere, 1999; Timmons, Wyatt & Murphy,
2001; Lohmander & Persson 2008; Klintd, Svensson, Elander & Lohmander, 2014b). Da fler
skalsteg anvands i bedémningen minskar dessutom mdjligheten till en samstammig
bedémning (Whitehill, 2002). En metod som ofta anvands vid skalskattning &r att skapa
skalsteg med graderad beskrivning av variabeln. Vanligen skattas variabeln sedan pa en
intervallskala dér varje skalsteg ar lika stort, men det forekommer &ven att VAS-skalor
(Visual Analogue Scales) anvénds (Baylis, Chapman & Whitehill, 2014). Enligt Kent (1996)
ar det inte sékert att en erfaren bedémare lamnar reliabla resultat, och samma logoped kan
gora olika bedomningar 6ver tid (Keunig et al., 1999). Bedomningskulturen kan ocksa skilja
sig mellan olika centra/mottagningar, eftersom kollegor som arbetar tillsammans har storre
mdjlighet att vara samstdmmiga i sin bedomning (Sell, 2005). Det finns dven de som anser att
logopeder eller erfarna lyssnare ar alltfor kritiska i sina omddémen, jamfort med otranade,
naiva lyssnare (Bagnall & David, 1988).


http://www.abebooks.com/servlet/SearchResults?an=McWilliams%2FMorris%2FShelton&cm_sp=det-_-bdp-_-author

Nar det galler fonetiska transkriptioner tycks det vara svarare att fa till en samstammighet i
beddmningarna om barnet har stora artikulatoriska/fonologiska avvikelser i sitt tal &n om
barnet har mildare/farre avvikelser (Shriberg & Lof, 1991). Samstammigheten for
transkription av talljud som inte forekommer i lyssnarens eget sprak har visat sig vara sarskilt
lag (Santelmann, Sussman & Chapman, 1999), och det &r svart att uppna god samstammighet
vid transkription av glottal artikulation (Gooch, Hardin-Jones, Chapman, Trost-Cardamone &
Sussman, 2001). Erfarna lyssnare som ofta gor beddmningar kan utveckla interna standard-
referenser, som bibehalls i langtidsminnet (Kuhn 1982; Sweeney, 2011). Det skulle kunna
forklara varfor erfarna lyssnare ofta har hogre reliabilitet i sina beddmningar &n oerfarna
lyssnare (Sweeney, 2011, Hayden & Klimacka, 2000). Traningsmaterial for att kalibrera och
utveckla beddmare kan vara ett satt att forbattra samstdmmigheten, vilket har utvecklats i
Storbritannien (Sell, John, Harding-Bell, Sweeney, Hegarty & Freeman, 2009). Det &r dannu
inte val utvérderat hur stor forbattring av samstammigheten som traningsmaterialen leder till.
| en studie (Sell et al., 2009) undersoktes om ett traningsmaterial for beddmning av tal-
avvikelser vid LKG kunde forbattra samstammigheten i bedomningarna. Resultaten varierade
utifran vad som bedomdes. Studien visade positiva tecken pa att samstammigheten kan
forbattras med traning, men framre LKG-relaterade talavvikelser och talavvikelser som kunde
kopplas till omognad eller avvikande rostkvalitet var svara att na samstammighet om, trots
genomford traning. Andra faktorer som kan inverka pa samstammigheten mellan lyssnare ar
mojligheten att lyssna pa taldata pa ett optimalt sétt och att inspelningarna haller en god
ljudkvalitet (Sell et al., 2009).

2.5.3 Metoder for berakning av samstammighet

Det finns olika metoder att askadliggora graden av samstammighet mellan olika bedomare.
Inom skilda &mnesinriktningar har forslag pa vardering av resultat diskuterats. Kappa
utvecklades av Cohen (1960) och &r en metod som jamfor tva olika bedémningars
overenstammelse vid skattning av kvalitativa data. Den tar dven hansyn till slumpfaktorers
inverkan. Landis och Koch (1997) har foreslagit riktvarden for styrkan i Kappa-varden
(Tabell 1), som &ven har publiceras i en valideringshandbok for nationella kvalitetsregister
(SKL, 2014).

Tabell 1. Foreslagna riktvarden for styrkan i Kappa-varden (Landis & Koch, 1997)

Kappa Tolkning av resultat

<0 Ingen samstammighet

0,0-0,20 Svag samstammighet

0,21 -0,40 Latt samstammighet

0,41-0,60 Mattlig samstammighet

0,61 -0,80 Bra/betydande samstammighet
0,81-1,00 Utmarkt/excellent samstammighet

Intraklasskorrelationskoefficienten (ICC) anvénds for att redovisa 6verensstaimmelse mellan
olika bedémare, nar det galler kvantitativa resultat. Den tar hansyn till saval slumpmaéssiga
och systematiska fel, till skillnad fran allmén korrelation, dar endast slumpméssiga mat-
avvikelser beaktas. Nedan (Tabell 2) presenteras en senare referens som ger riktlinjer for
tolkning av bade Kappa och ICC. Vardena fordelar sig mellan 0 — 1 och desto narmare 1
resultatet ligger, desto storre &r samstammigheten i bedémningarna.
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Tabell 2. Foreslagna riktvarden for styrkan i varden Kappa- och
Intraklasskorrelationskoefficient (ICC) (Cicchetti, 2001)

Kappa ICC Tolkning avseende klinisk
eller praktisk signifikans

<0,40 <0,70 Svag

0,40 -0,59 0,70-0,79 Mattlig

0,60 -0,74 0,80-0,89 God

0,75-1,0 0,90-1,0 Utmérkt

3. SYFTE

Det allménna syftet med studien var att utvérdera tillforlitligheten i de taldata som registreras
i det nationella kvalitetsregistret for LKG, att diskutera hur anvandbara resultaten avseende
talet ar samt att ge forslag till forbattringar i framtida datainsamling till kvalitetsregistret.

Foljande forskningsfragor stélldes:

e Hur val 6verensstammer uppgifter i kvalitetsregistret, baserade pa kliniska
originalbeddmningar av andel korrekt artikulerade orala konsonanter, andel
talavvikelser framfor och bakom velofarynx i procent samt velofarynxfunktion, med
samma logopeds bedémningar utifran ljudinspelningar 7-8 ar senare?

e Hur vél éverensstammer tre olika oberoende logopeders bedémningar av andel korrekt

artikulerade orala konsonanter, andel talavvikelser framfér och bakom velofarynx i
procent samt velofarynxfunktion?
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4. METOD

Vid planering av studien beaktades de kriterier som anses vara en forutséttning for metodo-
logiskt god bedémning (Britton et al., 2014; Brunnegard & Lohmander, 2007; Lohmander &
Olsson, 2004; Peterson-Falzone, 1996; Sell, 2005, Sommerlad et al., 2002). | Tabell 3
redovisas dven hur kriterierna hanteras i den ordinarie kliniska verksamheten i Malmo.

Tabell 3. Kriterierna foér en metodologiskt optimal bedémningsmodell

Beaktas i Beaktas i
den har klinisk
studien verksamhet
Malmo
Bedomningar fran flera tranade och erfarna lyssnare Ja Nej
Inspelad taldata Ja Ja
Randomiserad och avkodad taldata Ja Nej
Den undersokta deltagargruppen ska vara i ett snavt avgrdnsat  Ja Ej
aldersspann tillampbart
Inkludering och exkludering av de undersodkta deltagarna ska Ja Ej
rapporteras tillampbart
Redovisning av intra- och interbedomarreliabilitet ska inga Delvis Ej
tillampbart
En genomtankt bearbetning av taldata och parametrarna som Ja Ja

ingar ska genomforas

4.1 Deltagare

Totalt tio barn, sju pojkar och tre flickor, ingick i studien. Samtliga barn ar fodda med nagon
form av gomspalt och f6ljs i Malmo via LKG-konferenser. De hade spelats in vid 5 érs alder
av en och samma logoped (Logl1) mellan april 2006 och mars 2008, och valdes ut i
konsekutiv ordning via kvalitetsregistret. Starten 2006 valdes med tanke pa att
registreringarna da hade varit igang i tva ar och det garanterade att bedomningsrutinerna var
vélbekanta for Log 1. Fyra patienter exkluderades inom tidsperioden, trots att registrering
fanns i kvalitetsregistret. | ett fall saknades en inspelning och i ett annat var inspelningen for
dalig for att analys skulle vara mojlig. | tva fall saknade patienterna bedémbart tal.

Sex deltagare var fodda med enkelsidig LKG, tva med bilateral LKG, en med spalt i harda
och mjuka gommen och en med spalt i mjuka gommen. Ingen av deltagarna hade
diagnostiserad horselnedsattning. Sex av tio hade sprakstorningsdiagnos. Ingen av deltagarna
hade genomgatt nagon form av talforbattrande operation.
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4.2 Etiska dvervaganden

Inom ramen for sjukvardens inhamtning av material for kvalitetsregister hade foréaldrarna
godkant medverkan i register och de uppféljningar som kan bli aktuella utifran dessa
uppgifter. Samtycket till medverkan hade hanterats av plastikkirurger pa Plastikkirurgiska
kliniken i Malmé. Inspelningarna avidentifierades och kodades med nummer fran 1 till 10.
Projektet hade godkénts av den Etiska kommittén vid Avdelningen for logopedi, foniatri och
audiologi, Institutionen for Kliniska Vetenskaper Lund, Lunds Universitet.

4.3 Talmaterial

Samtliga barn hade testats med SVANTE (Lohmander et al., 2005), som &r utvecklat for
beddmning av velofarynxfunktion och artikulation. Testet anvands kliniskt i Sverige av de
logopeder som arbetar med LKG och andra svarigheter innefattande artikulations- eller
nasalitetsavvikelser. Materialet bestar bland annat av en bok med 86 enskilda bilder som
testpersonerna ska benamna. Fonetisk transkription gors av en malkonsonant i varje ord. De
forsta 59 orden &r de som anvands for att bedéma andel korrekt artikulerade orala konsonanter
och andel talavvikelser framfor respektive bakom velofarynx. Malfonemen i dessa ord bestar
uteslutande av orala konsonanter. De forsta nio orden &r sarskilt utvalda fér beddmning av
hypernasalitet och velofarynxfunktion. De bestar av hoga, aven kallade slutna vokaler (/i/, /u/
och /u/) och konsonanter som kréaver ett hdgt intraoralt tryck (Henningsson et al., 2008;
Lohmander et al., 2005). Bilderna 60 till 86 anvands for bedémning av hyponasalitet och s-
forbindelser, och utgér inte underlag vid registrering i kvalitetsregistret. De uteslots darfor i
studien. | SVANTE-materialet finns dven 13 meningar som ska produceras pa eftersagning
och en temabild for stimulering av spontantal, som inte heller anvands i foreliggande studie.

4.4 Inspelning och redigering

Barnen dokumenterades med audioinspelningar i en inspelningsstudio, pa Skanes
Universitetssjukhus i Malmd. Utrustningen som anvandes var MiniDisc recorder (Sony MDS-
302) samt en bordsmikrofon (Sennheiser MD421-U-5).

Inspelningarna éverfordes av forfattaren fran MiniDisc till dator och sparades 6ver till .wav-
format i programmet Soundswell (Saven Hitech). Overféring och redigering av inspelning-
arna gjordes under mars till april 2013. Da malordet i flera fall producerades flera géanger,
ibland med olika korrekthet och tydlighet, redigerades inspelningarna i Audacity (Free
Software, General Public License GPL), for att sékerstélla att samtliga beddmare bedémde
samma ord. Den produktion som var tydligast valdes. Den motsvarade alltid barnets bésta
realisation av malfonemet. Allt 6verflodigt tal klipptes bort med malet att endast de enskilda
orden skulle kvarsta. Vid behov lades extra paus mellan orden in for att underlatta lyssningen
for beddmarna.
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4.5 Taldata fran kvalitetsregistret for LKG

Oredigerade inspelningar fran patienterna hade analyserats av Log 1 enligt SVANTE
(Lohmander et al., 2005), i nara anslutning till besoken ca 7-8 ar tidigare, och resultaten
hade registrerats i kvalitetsregistret. Det formuldr som anvéandes for ifyllnad av taldata och
som kvalitetsregister-uppgifterna baserades pa kan ses i Appendix 2. Taldata hamtades ur
kvalitetsregistret for att mojliggora jamforelse med Log 1:s beddmningar av de redigerade
inspelningarna.

4.6 Perceptuell beddmning och analys

I maj till juni 2014 gjordes beddmning och analys enligt SVANTE (Lohmander et al., 2005)
av samtliga redigerade inspelningar av Log 1. Dessutom bedémde och analyserade tva
oberoende logopedkollegor fran olika LKG-centra (Log 2 och Log 3) de redigerade
inspelningarna. Log 2 och 3 har bada mangarig erfarenhet av arbete vid LKG-centra.

Hosten 2014 utférde Log 1 dessutom en fornyad bedémning och analys av samtliga
redigerade inspelningar. Dessforinnan omkodades inspelningarna av en kollega, for att
undvika igenk&nning.

Enligt anvisningarna skulle beddmningen och analysen genomféras enligt SVANTE
(Lohmander et al., 2005). Darutéver fanns inga fasta riktlinjer. I de fall lyssnarna inte kunde
uppfatta malordet, vilket kan forekomma nar logoped/foralder talar samtidigt som barnet eller
da ljudkvaliteten &r bristfallig, strok lyssnaren ordet.

4.7 Statistisk analys

Statistiker anlitades for att sakerstdlla adekvat statistisk analys. Resultaten analyserades med
hjalp av SPSS for Windows version 22 (IBM Software).

Vardet for reliabilitet anges med koefficient mellan 0 — 1, dar 0 = Ingen samstdmmighet och 1
= Perfekt samstammighet. Samstammighet inom och emellan bedémare for parametrarna
andel korrekt artikulerade orala konsonanter och andel talavvikelser framfor velofarynx
berdknades med ICC. Samstammigheten for velofarynxfunktionen analyserades med Cohens
Kappa.
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5. RESULTAT

| resultatsammanstéliningen redovisas samstdmmighet inom och mellan bedémare for
parametrarna andel korrekt artikulerade orala konsonanter, andel talavvikelser framfor
velofarynx och velofarynxfunktion. Parametern talavvikelser bakom velofarynx redovisas inte
eftersom den knappt forekom (endast tva representationer i hela materialet). Det medfor att
samstammigheten blev utméarkt utan att mattet egentligen provats.

5.1 Andel korrekt artikulerade orala konsonanter

5.1.1 Intrabeddmarreliabilitet

Vid jamforelse mellan uppgifter i kvalitetsregistret baserade pa kliniska bedémningar av Log
1 avseende andel korrekt artikulerade orala konsonanter och Log 1:s beddémning i maj-juni
2014 (1a) blev ICC-vardet 0,76 (Tabell 4). | atta av tio fall Iag resultaten inom ett 10-
procentigt intervall. Vid jamforelse av Log 1:s bedémningar i maj-juni (1a) och hdsten 2014
(1b) var 6verenstammelsen mycket god (ICC 0,99).

Tabell 4. Resultat for samstammighet inom och mellan bedémare avseende andel
korrekt artikulerade orala konsonanter och andel talavvikelser framfor velofarynx

Matt Bedémning ICC 95 % konfidens-
intervall

Andel korrekta orala konsonanter Kval reg & Log la 0,76 0,43-0,92
Log la, Log2 & Log 3 0,89 0,71 -0,97
Log la & Log 1b 0,99 0,90 -0,99

Andel talavvikelser framfor velofarynx Kval reg & Log la 0,89 0,69 — 0,96
Log la, Log2 & Log 3 0,94 0,82 -0,98
Log la & Log 1b 0,99 0,97 - 0,99

ICC = Intraklasskoefficient, Kval reg = uppgift hamtad fran kvalitetsregistret baserad pa
logoped 1:s beddmning, Log 1a = logoped 1:s beddmning fran maj-juni 2014, Log 1b =
logoped 1:s beddmning fran hosten 2014, Log 2 = logoped 2:s beddmning, Log 3 = logoped
3:5 beddémning.

5.1.2 Interbeddmarreliabilitet
Vid jamforelser mellan tre logopeders bedémningar frdn maj-juni 2014 avseende andelen

korrekt artikulerade orala konsonanter blev ICC-vardet 0,89 (Tabell 4). | atta av tio
inspelningar lag resultaten for de tre bedomarna inom ett 10-procentigt intervall (Figur 5).
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Andel korrekt artikulerade orala konsonanter i %, spridningsdiagram
over bedomningar av logoped 1, 2 och 3

Konsonanteri %

100% ‘
90% ' 0
80% A A
H ‘ ¢ ®logl
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60%
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50%
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40%
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0 1 2 3 4 5 6 7 8 9 10
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Figur 5. Spridningsdiagram over fordelningen av resultaten av logoped (Log) 1, 2 och 3:s
beddmningar avseende andel korrekt artikulerade orala konsonanter.

5.2 Andel talavvikelser framfor velofarynx

5.2.1 Intrabeddmarreliabilitet

Vid jamforelse mellan uppgifter i kvalitetsregistret baserade pa kliniska bedémningar av Log
1 avseende andel talavvikelser framfor velofarynx och Log 1:s bedémning i maj-juni (1a)
blev ICC-vardet nastintill utmarkt 0,89 (Tabell 4). I nio av tio fall, l1ag resultaten inom ett 5-
procentigt intervall. Vid jamforelse av Log 1:s bedémningar i maj-juni (1a) och hdsten 2014
(1b) var 6verenstammelsen mycket god (ICC 0,99).

5.2.2 Interbeddmarreliabilitet
Vid jamforelser mellan tre logopeders bedémningar fran maj-juni 2014 avseende andelen
talavvikelser framfor velofarynx blev ICC-vardet utmarkt 0,94. | atta av 10 fall lag resultaten

inom ett 5-procentigt intervall (Figur 6). | 6vriga tva fall 1ag resultaten inom ett 10-procentigt
intervall.
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Andel talavvikelser framfoér velofarynx i %, spridningsdiagram éver
bedomningar fran logoped 1, 2 och 3
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Figur 6. Spridningsdiagram over fordelningen av resultaten av logoped (Log) 1, 2 och 3:s
beddmningar avseende andel talavvikelser framfor velofarynx.

5.3 Velofarynxfunktion

5.3.1 Intrabeddmarreliabilitet

| endast fem av tio fall var resultaten avseende velofarynxfunktion helt samstammiga nar
uppgifter i kvalitetsregistret baserade pa kliniska bedomningar av Log 1 jamfordes med Log
1:s bedomningar i maj-juni. | samtliga fall dar bedémningarna skiljde sig at, var velofarynx-
funktionen enligt uppgifterna i Kvalitetsregistret ett steg samre. Kappavérdet for
bedémningarna av velofarynxfunktionen var lagt (0,17) (Tabell 5). Vid jamforelse av samma
logopeds beddmning i maj-juni (Log 1a) och hdsten 2014 (Log 1b) var 6verenstammelsen
fullstandig (1,0).

Tabell 5. Resultat for samstammighet inom och mellan bedémare avseende
velofarynxfunktion

Matt Bedémare Kappa

Velofarynxfunktion Kval reg & Log 1a 0,17
Log la & Log 2 1,0
Log la & Log 3 04
Log2 & Log 3 04
Log 1a & Log 1b 1,0
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5.3.2 Interbeddmarreliabilitet

Vid jamforelser mellan tre logopeders bedémningar fran maj-juni 2014 avseende velofarynx-
funktionen var de helt eniga i sju av tio fall (Figur 7). | de resterande tre fallen skilde de sig en
av logopederna ett skalsteg i beddmningen, mellan tillrdcklig/kompetent och marginellt
otillracklig velofarynxfunktion.

Samstammighet hos logoped 1, 2 och 3 med avseende
bedomning av velofarynxfunktion, utifran 3-gradig skala.
Oenighet markerad inom kvadrat.

Velofarynxfunktion

Otillracklig/
inkompetent

Marginellt
inkompetent Hlogl
Olog?2
Kompetent [ [ Log 3
1 2 3 4

5 6 7 8 9 10

Inspelade patienter

Figur 7. Illustration av samstammighet/ej samstammighet mellan logopederna (Log).

Vid jamforelse mellan Log 1 och Log 2 var beddmningen helt samstdmmig, vilket gav ett
Kappavarde pa 1,0 (Tabell 5)(utmarkt samstammighet). Vid jamforelse med mellan Log 1 och
Log 3 respektive Log 2 och Log 3 blev Kappavardet 0,40 i bada fallen (mattlig
samstammighet).
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6. DISKUSSION

Studiens syfte var att utvérdera tillforlitligheten i de taldata som registreras i det nationella
kvalitetsregistret for LKG, for att fa underlag for diskussion kring hur anvandbara resultaten
avseende talet ar samt ge forslag till forbattringar i framtida datainsamling till kvalitets-
registret. Av praktiska skél fanns endast méjlighet att inkludera en mindre grupp deltagare,
men urvalet gjordes i konsekutiv f6ljd och vedertagna kriterier fér vad som anses vara god
metodologi vid utvardering av tal vid LKG beaktades. Den foreliggande studien kan ses som
en pilotstudie infor storre utvarderingar.

6.1 Resultaten i relation till tidigare studier

Svarigheterna med interbedémarreliabilitet vid bedémning av variabler relaterade till
velofarynxfunktion &r val dokumenterade i tidigare publicerade studier (McWilliams et al.,
1990; Karling et al., 1993a; Keunig et al., 1999; Timmons et al., 2001; Lohmander & Persson,
2008; Klintd et al., 2014b). | foreliggande studie var bedémarna helt ense sju av tio, i tre fall
avvek en bedomare fran de andra tva. Oenigheterna i beddmningarna var mellan skalstegen
normal och marginellt inkompetent/otillracklig velofarynxfunktion. Nar symptomen pa
talavvikelse ar begransade tycks det vara svart att pa den inre bedomningsskalan avgora var
det uppfattade lamnar det normala. Britton et al. (2014) diskuterade hur ett normalt tal ska
definieras och vem som ska gora det. Enligt brittiska riktlinjer for bedémning av talavvikelser
vid LKG tillats hogst tre tillfallen av horbart nasalt luftlackage pa tryckstarka konsonanter
utan att det bedéms som avvikande (Sell et al., 2009).”Borderline-minimal hypernasality”
anses ocksa vara inom det typiska eller icke avvikande nar det galler klangen (Britton et al.,
2014). Det &r troligt att olikheterna i bedémningen av velofarynxfunktion i foreliggande
studie inte skulle ha haft nagon klinisk betydelse, da det oftast gar att utveckla ett fullt
funktionellt tal med en marginellt inkompetent velofarynxfunktion. Det har ocksa diskuterats
om logopeder mojligtvis ar for kritiska i sin bedémning av barnets tal (Sell, 2005; Havstam &
Lohmander, 2011).

Interbedomarreliabiliteten var generellt battre géllande artikulationen. Bedémarna var mycket
nara nivan utmarkt samstammighet avseende andelen korrekt artikulerade orala konsonanter
(0,89). Samstammigheten mellan bedémare for andel avvikande artikulation framfér velo-
farynx (0,94) var utmarkt. De olika bedomarnas resultat for individuella barn befann sig i
regel inom ett intervall pa 5 eller 10 %. Mot bakgrund av detta, bedoms interbedémar-
reliabiliteten i denna studie som mycket god géllande andelen korrekt artikulerade orala
konsonanter och andelen talavvikelser framfor velofarynx. En sak som bor tas i beaktande ar
att det inte var nagra barn som bedomdes ha kompensatorisk artikulation eller glottala
konsonanter i sitt tal. Det har tidigare konstaterats att sadan artikulation &r svarare att vara
samstammig om (Gooch et al., 2001). Saledes ar det sannolikt sa att samstammigheten for
bade andelen korrekt artikulerade orala konsonanter och andelen talavvikelser framfor
velofarynx hade varit lagre, om aven barn med kompensatorisk artikulation hade ingatt i den
slumpvis utvalda konsekutiva serien med 5-aringar.
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6. 2 Talmaterialets inverkan pa samstammigheten

Att olika typer av talmaterial kan inverka pa samstammigheten vid talutvardering vid LKG &r
kant, bade nar bedomare jamfors med sig sjalva och nér olika bedomare jamfors med
varandra. | en studie var samstdmmigheten mellan bedémare vid transkription av konsonanter
hos 5-aringar med gomspalt god for saval meningsrepetition som spontantal och benamning
av enskilda ord, men den var hdgst i ordbendmning (Klint6 et al., 2011). | artikeln av Klint
et al. (2011) diskuterades &ven att barnet presterar battre nar enskilda ord anvands som test-
material, medan spontantal och meningsrepetition gor att fler avvikelser uppstar. Menings-
repetition foreslogs tidigt vara en ”golden standard” vid talutvirdering vid LKG (Van
Demark, 1964). Flera forskare har papekat att det &r viktigt att lata talmaterialet innehalla
saval enskilda ord som repetition av meningar och spontantal (Henningsson et al., 2008; Sell,
2005; Lohmander & Olsson, 2004; Sweeney, 2011), men det finns relativt lite publicerad
forskning om i vilken grad olika typer av talmaterial paverkar bedémningen av velofarynx-
funktionen (Kuehn & Moller, 2000). Nackdelen med meningsrepetition &r att en del yngre
barn har svart att repetera meningar, och att de da dnda repeterar ett ord i taget efter
undersokningsledaren.

Nér det géller velofarynxfunktion var samstammigheten mellan uppgifterna i kvalitetsregistret
och de bedémningar som utférdes av samma logoped utifran redigerade inspelningar 7-8 ar
senare lag. | foreliggande studie baserades uppgifterna i kvalitetsregistret pa bedomningar
utforda i nara anslutning till besoket, da bedomaren ocksa hade tillgang till langre samman-
hangande tal. De redigerade inspelningarna innehdll daremot endast enskilda ord fran
SVANTE (Lohmander et al., 2015). Det kan till viss ha inverkat negativt pa samstammig-
heten (Kummer, 2014). | fem fall av tio var velofarynxfunktionen enligt uppgiften i kvalitets-
registret ett skalsteg samre jamfort med den nya bedomningen 7-8 ar senare. Det &r troligt att
samstammigheten mellan uppgifterna i kvalitetsregistret och den nya beddmningen av samma
logoped, 7-8 ar senare, hade varit hogre om dven sammanhangande tal hade tagits med i de
inspelningar som de nya beddmningarna baserades pa. Sammanhangande tal bor darfor inga i
framtida studier. Vid jamforelse av samma logopeds bedémningar fran maj-juni och oktober
2014 var samstammigheten total. Med forbehall for att materialet i foreliggande studie ar litet,
skulle detta kunna vara en indikation pa att en helhetsbild av patientens tal inverkar pa
bedémningen, d v s att velofarynxfunktionen upplevs som sdmre i spontantal och
meningsrepetition. Det kan heller inte uteslutas att bedémningen i samband med
kvalitetsregistreringen aven fargades av andra variabler, som exempelvis vardnadshavarens
uppfattning av talet och att barnet var ként av bedémaren.

6.3 Metoder for berdkning av samstammighet

Resultaten for samstammighet inom och mellan bedémare kan paverkas av vilken metod for
berdkning av samstammighet som anvands. | den hér studien anvandes ICC och Cohens
Kappa for att undersoka inter- och intrabedomarreliabiliteten. | studier baserade pa
transkriptioner har ofta punkt-mot-punkt-jamforelse av konsonanter anvants for berédkning av
samstammighet i bedomningar (till exempel Brunnegard & Lohmander, 2007; Klinto et al.,
2011). | foreliggande studie var matten pa konsonanter desamma som utvarderas och
rapporteras i kvalitetsregistret, d v s ett summerat resultat av en hel SVANTE-beddmning av
orala konsonanter (Lohmander et al., 2015), och punkt mot punkt-jamforelse ansags darmed
inte relevant. Berékning av ICC beddmdes vara den mest adekvata metoden for att understka
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samstammigheten inom och mellan bedémare, da bade slumpmaéssiga och systematiska fel tas
med i berdkningen.

Det bor papekas att i praktiken skulle den valda berakningsmetoden kunna innebéra att tva
olika bedomare av en inspelning skulle kunna fa samma summerade resultat, trots att de har
transkriberat malkonsonanter olika. Till exempel skulle en bedémare kunna ha underként fyra
realisationer av malfonemet /f/, som nasta bedomare godkanner. Istéllet skulle den senare
kunna ha underként fyra realisationer av /s/. | en punkt-mot-punkt-jamforelse skulle detta ha
lett till atta fall av oenighet, men i det summerade SVANTE-resultatet skulle bedémarna ha
framstatt som helt eniga.

6.4 Forslag till forbattringar vid framtida datainsamling

Inspelningskvaliteten kan paverka resultaten for talutvéardering vid LKG (Sweeney, 2011).
Aven om barnen i den har studien spelades in i en inspelningsstudio, fanns det pa en
inspelning stérande ljud fran markanlaggningsmaskiner precis utanfor. 1 en annan inspelning
var patienten mycket tystlaten och talade med knappt horbar intensitet, medan det i tva
inspelningar tvartom var for kraftig intensitet i barnens tal. Detta kan inverka pa resultaten, da
det kan vara svart att skilja distorsionsljud orsakade av nasalt luftlackage fran en oral
luftstrom som 6verbelastar mikrofonen (Moller & Starr, 1984). Aven om det kan vara
komplicerat att aktivt anpassa inspelningsnivan under pagaende inspelning, da bade avstandet
till mikrofonen och barnets intensitet kan inverka pa inspelningskvaliteten, ar det viktigt att
den som dokumenterar talet har detta i atanke for att skapa en inspelning med s optimal
ljudkvalitet som mdjligt. En annan reflektion &r att det dven vid dokumentation i klinisk
verksamhet &r av varde att félja de riktlinjer for vetenskaplig dokumentation som finns, till
exempelatt undvika samtidigt tal som barnet, att logopeden repeterar det ord som barnet sagt
for att mojliggora identifiering av svartolkade responser (Lohmander et al., 2009) och att
undvika konversation med foraldrar under inspelningstiden.

| Sverige finns ingen bestamd och uttalad standard for utrustning och inspelningsmiljo. Da
logopedverksamheten bedrivs pa olika universitetssjukhus och tillhor olika landsting kan detta
i praktiken vara svart att paverka. Det &r anda mojligt att utarbeta riktlinjer for hur optimal
utrustning och inspelningsmiljo bor ordnas. Ett gott exempel pa riktlinjer finns pa internet-
sidan Cleft Palate International Speech Issues (CLIPSI, 2015) dér det under rubriken ”Good
practice” belyses vad som anses viktigt.

Det finns inga uttalade, fastslagna riktlinjer for perceptuell beddmning i insamlingen av
taldata till kvalitetsregistret i Sverige. Det skulle behtvas en standardisering, for att
sakerstalla att lyssning sker pa samma sétt vid Sveriges LKG-centra. | foreliggande studie gar
det inte att utesluta att brist pa anvisningar for lyssning och analys kan ha paverkat resultaten,
atminstone marginellt, till exempel om bedémaren ska lyssna med horlurar eller hégtalare.
Nar det galler de bedomningar som taldata i kvalitetsregistret baseras pa, behovs konsensus
for i hur nara anslutning till besoket som de ska gdras. Det kan vara av vérde att analyserna
gors inom bestamda tidsramar. En efteranalys endast utifran inspelning skulle eventuellt i
vissa fall kunna leda till en mildare bedomning av barnets tal. Det &r svart att vardera om
bedémningar i direkt anslutning till besoket eller i efterhand ar de mest adekvata.
Informationsméngden som bedomaren ska analysera skiljer sig at. LKG-registret &r ett
évervakningsregister som bygger pa att uppgifterna regelbundet matas in, for att aktuella
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utvarderingar ska kunna goras. Det talar for att den perceptuella talutvarderingen bor goras i
nara anslutning till besoket hos logopeden.

En annan motiverad fraga ar hur mycket tid som i klinisk vardag kan laggas pa analyser av
SVANTE-testning, innan uppgifterna l4ggs in i kvalitetsregistret. Det &r troligt att en snabb
hantering av uppgiften paverkar noggrannheten i bedémningarna, men det gar heller inte att i
klinisk praktik lagga hur mycket tid som helst pa att analysera inspelningar. Tidsfaktorn, d v s
hur mycket tid logopeder har att lagga pa analys, &r en sak att ha i atanke, nar
reliabilitetsnivan i bedomningarna varderas.

| Storbritannien har ett ambitiost arbete med att utvérdera talet hos 1110 barn med LKG vid 5
ars alder genomforts under tre ars tid (Britton et al., 2014). Tre specialiserade logopeder
utforde konsensuslyssning (logopederna lyssnar gemensamt och enas om beddmning), vilket
medforde en tidsatgang pa 235 arbetsdagar. | Storbritannien finns d&ven ambitioner att
bedémningar av taldata ska goras i konsensuslyssningar om minst tva logopeder, samt att 25
% av patienterna ska bedomas av logoped fran annat center (Britton et al., 2014), det senare
for att balansera skillnader i bedomningssatt mellan olika centra. Sadana rutiner kraver
resurser som inte finns inom den svenska sjukvarden. Daremot skulle det kunna vara
genomfdrbart och intressant att i Sverige byta ett visst antal inspelningar per ar mellan olika
centra, for jamforelse med kvalitetsregisterbedémning. Detta for att uppréatta/behalla en
nationell samstdmmighet vad géller perceptuell beddmning och undvika eventuella lokala
skillnader. Ett forslag ar att varje center slumpvis véljer ut ett begrénsat antal inspelningar per
ar for konsensuslyssningar. Detta for att kalibrera logopedgruppen lokalt och senare gentemot
en riksstandard. Det kréavs aterkommande lyssningstraning for att uppréatthalla
samstammigheten. Dessutom tillkommer standigt nya logopeder och tjanstgor, som ocksa
behdver kalibrera sig med sina kollegor. En fastslagen rutin pa nationell niva kring
lyssningstraning, skulle kunna skapa forutsattningar for mer samstammiga bedémningar.

Uppgifterna om talet som matas in i kvalitetsregistret ar ofullstandiga. Det finns till exempel
an sa lange ingen uppgift om hur patient/foralder/omgivning anser att talet fungerar. Det finns
en risk att det som en logoped tar upp som avvikande tal, ses som helt normalt av saval
kompisar som évrig omgivning. Avsaknaden av uppgifter om omgivningens uppfattning av
barnets tal har dven uppmarksammats som ett problem i en rad artiklar (Brunnegard, van
Doorn & Lohmander, 2009; Havstam, Sandberg & Lohmander, 2011). Det finns en konsensus
hos Sveriges LKG-logopeder gallande vikten av att lagga till dessa uppgifter i kvalitets-
registret i framtiden. Efter beslut i logopedgruppen kommer uppgifter fran Intelligibility
Context Scale (McLeod, Harrison & McCormack, 2012) att anvandas for andamalet, och
boérja matas in i registret, troligen under 2015. Med Intelligibility Context Scale skattas
foraldrarnas uppfattning av barnets tal, med fokus pa forstaelighet.

Sammanfattningsvis ar kvalitetsregistret for LKG en unik kunskapskalla. For narvarande ar
omkring 2500 patienter registrerade i Sverige (Registercentrum Syd, 2015). Det gar snabbt att
kontrollera stora grupper, och aven om taldata inte alltid har insamlats och bedémts pa ett
optimalt satt, gar det att se tendenser i behandlingsresultat och hur vél behandlingsmetoderna
fungerar (Sell, 2005; John, Sell, Sweeney, Harding-Bell & Williams, 2006). Utifran det kan
foljdfragor stéllas, som i sin tur kan besvaras med vetenskapligt kvalitetssékrad metod. |
manga av dagens studier exkluderas en hel del patienter p.g.a. tillaggsdiagnoser, flersprakig-
het eller adoption, da tillkommande oberoende variabler kan forsvara tolkningen vid grupp-
jamforelser. | kvalitetsregistret &r intentionen att samtliga patienter ska inkluderas. Kvalitets-
registret kan darfor ge en 6versiktsbild dver vardtyngd och resursbehov for logopedinsatser
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gallande talet for samtliga patientgrupper. Da foreliggande studie baserades pa ett litet
material behéver resultaten verifieras i en stérre studie, garna under medverkan av fler av
Sveriges LKG-centra.

7. TACK

Ett stort tack riktas till handledarna Kristina Klinté och Magnus Becker for god vagledning i
denna nagot senkomna ansats mot magisterexamen. Tack aven till kvalitetsregistret. Andra
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APPENDIX 1

CERTIFIERINGSNIVAER

Styrgruppen for Nationella Kvalitetsregister har faststillt att

registren ska delas in i certifieringsnivaer.

Nivaerna visar registrens olika utvecklingsnivaer och de kan darmed ge en
helhetsbild av registrens forutsattningar. Certifieringsnivierna ar tankta som en

signal om at vilket hall registerutvecklingen stravar.

KRAV PA DE OLIKA NIVAERNA

REGISTERKANDIDATNIVA

Hog relevans som Nationellt Kvalitetsregister, enligt expertgruppens bedémning.

Forankring i vard och omsorg med god geografisk spridning, t.ex. via specialistféreningar och nationella
natverk.

Beskrivning av hur registret samarbetar med patient/brukarféreningar.
Utsedd registerhallare och styrgupp.

Godkiannande av en centralt personuppgiftsansvarig myndighet.
Godkind plan for registrets design.

En plan for att fa tillgéng till n6dvandig kompetens.

YTTERLIGARE KRAV PA NIVA 3

Firdig mojlighet for registrering/datainsamling.

Maojlighet till att ta ut statistik centralt.

Godkind analys och dterkoppling av registerdata (nya: plan for).
Paborjat arbetet med funktioner for utdata till deltagande enheter.
Utformning av registret enligt nationella standarder.

YTTERLIGARE KRAV PA NIVA 2

Hog tackningsgrad utifran aktuell patientgrupp.
Online dterkoppling till verksamheter som stodjer forbéttringsarbete.
Oppen redovisning av data, med identifierbara enheter, i Arsrapporter och annan rapportering.

Generellt bedomas skapa goda forutsittningar for verksamheternas systematiska forbattringsarbete och
uppvisa exempel pa att registret anvéands aktivt for forbattringsarbete.

Ha identifierat vilka métt som ar sirskilt viktiga for att indikera god kvalitet inom omradet.
Innehalla patientrapporterade matt.
Ha identifierat forbéttringsomréden och/eller malnivaer utifrén bearbetade data. Anvénts aktivt for forskning.



YTTERLIGARE KRAV PA NIVA 1

Kopplar till relevanta evidensbaserade riktlinjer och deltar i ev riktlinjearbete och uppfoljning av riktlinjer.
Bidrar med data till Oppna Jimforelser.

Har kartlagt sin tackningsgrad med hjilp av andra datakéllor.

Har information om resultat riktad till patienter tillgdnglig pa webben.

Kan uppvisa forbattrade resultat inom varden.

Anviands aktivt for forskning och innovation och forskningsprojekt baserat pa registerdata har erhallit
forskningsfinansiering i nationell eller internationell konkurrens.

Gor anvandarundersokning hos verksamheterna.
Bedoms av expertgruppen som ett avancerat Nationella Kvalitetsregister inom alla omraden.
Har validerat registerdatas kvalitet.



APPENDIX 2

Report to National Cleft Registry Record Speech Evaluation
(O] 0] (- oSSR
Civic registrationnumber || [ | [ | [ | J—_L 1 | | | (yyyymmdd-nnnn)

Date of birth, same as above [ | Yes [ ] No, pleaseenter | | | | | | | | |(yyyymmdd)
LaSt NAME: ... seeeeesssssssssssssssssssns FIrst Name: ..o
(Please, use block letters) (Please, use block letters)

Date of registration L1 1 | J—L | I—L_ 1 | (yyyy-mm-dd)

Age of registration [ 15years [ ]10years []16years [ ]19 years

Residual cleft Alveolus [ ] No [ ] Yes
Fistula [ ] No [ ] Yes
Speech

Diagnosed Language delay [ 1No ] Yes
Diagnosed Developmental Delay [ 1No ] Yes
Hearing Impairment [ ] No [ ] Yes
SLP services

Routines and reviews [ ] No [ ] Yes
Examinations [ ] No [ ] Yes
Treatment [ ] No [ ] Yes

Number of visits

Other services

Speech training at pre-school/school
by special/speech therapist [ 1No ] Yes




Recording
Audio [ ] No [ ] Yes
Video [ ] No [ ] Yes

Instrumental_evaluation

Videoradiography Nasoendoscopy Nasometry
[ ] Not evaluated [ ] Not evaluated [ ] Not evaluated
] Not judgeable ] Not judgeable ] Not judgeable
[] Evaluated, give [] Evaluated, give [] Evaluated, give
number || (1-3) number |__| (1-3) percentage (0-100%)

Evaluation data
Perceptuell evaluation (choose one alternative)
[ ] Not evaluated ] Not judgeable

[] Evaluated, please continue:
Velopharyngeal function (choose one alternative)
[ ] Not evaluated ] Not judgeable

[] Competent / sufficient [_] Marginally incompetent / insufficient
] Incompetent / insufficient

Oral consonants

Number completed Number correct || |

Speech errors in front of velopharynx

Number completed || | Number correct || |

Speech errors behind velopharynx

Number completed || | Number correct || |

Intelligibility (choose one alternative)

[ ] Not evaluated ] Not judgeable

[ ] Good / normal ] Mildly reduced [] Moderately to severely reduced

Examiner SLP

ST O 0 1= 0 1T FIrst NAME:. oo,

(Please, use block letters)







