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Zusammenfassung

Hintergrund: Die infantile Cerebralparese (ICP) ist die hiufigste neurologische Ursache fiir eine Kor-
perbehinderung im Kindesalter. Neben der motorischen Beeintrachtigung, die Grundlage der Klassi-
fikation unterschiedlicher Subtypen ist (z.B. spastische, dyskinetische ICP), umfasst das klinische Bild
meist Stérungen der Sensorik, Wahrnehmung und Kognition. Auch Beeintriachtigungen der Kommu-
nikation, die vorwiegend durch Symptome einer Dysarthrie gepragt sind, treten bei den meisten Pa-
tienten auf. Die Sprechstorung, die hiufig zu erheblichen Aktivitits- und Teilhaberestriktionen fiihrt,
muss im Rahmen der komplexen Mehrfachbehinderung bei ICP und ihrer psychosozialen Folgen be-
trachtet werden.

Ziele: Die vorliegende Studie untersucht innerhalb einer Stichprobe von Erwachsenen mit ICP, inwie-
weit sowohl die Dysarthrie als auch die daraus hervorgehenden Kommunikationsstorungen mit Para-
metern zusammenhéngen, die Aufschluss {iber die Kérperbehinderung (ICP-Typ), Mobilitit (Gehfé-
higkeit) und berufliche Teilhabe (Ausbildungsfihigkeit) der Patienten geben.

Methoden: Es wurden 45 deutschsprachige Erwachsene mit ICP untersucht. Sie zeigten Merkmale un-
terschiedlicher ICP-Typen und waren in ihrer Gehfihigkeit und Ausbildungsfahigkeit in unterschiedli-
chem Mafle eingeschrankt. Die Untersuchung der Dysarthrie erfolgte anhand der Bogenhausener Dys-
arthrieskalen (BoDyS), die die Erstellung eines detaillierten Storungsprofils erméoglichen. Im Rahmen
mehrerer Horexperimente mit naiven Horern wurden zwei Kommunikationsparameter erhoben (Ver-
standlichkeit und Natiirlichkeit des Sprechens).

Ergebnisse: In Abhéngigkeit vom ICP-Typ ergaben sich signifikante Unterschiede hinsichtlich des
Dysarthrieschweregrads, der Verstiandlichkeit und Natiirlichkeit. Dabei zeigten sich in der Gruppe der
Patienten mit dyskinetischer ICP im Vergleich zu Patienten mit spastischer Form beinahe in allen Be-
reichen des Sprechens deutlich schwerere Symptome. Sowohl die Dysarthrie als auch die resultieren-
den Kommunikationseinschrankungen hingen jedoch nicht signifikant mit der Gehfihigkeit und Aus-
bildungsfihigkeit der Patienten zusammen.
DiskussionundSchlussfolgerungen: Die Dysarthriebei Erwachsenen mit ICP stehtin Schweregrad und
Auspragung in Zusammenhang mit anderen Charakteristika der Grunderkrankung, wie beispielsweise
dem ICP-Typ. Allerdings muss berticksichtigt werden, dass der Gesamtschweregrad der Behinderung
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sowie damit einhergehende Aktivitats- und Partizipationsbeschrankungen, nur bedingt Riickschliisse
auf die Sprechstérung zulassen.

Schliisselworter
Infantile Cerebralparese, Dysarthrie, Mehrfachbehinderung, Kérperbehinderung, Aktivitit, Teilhabe

Abstract

Background: Cerebral palsy (CP) is the most prevalent neurological disorder and the major reason for
physical disability in children. Besides the obligatory motor disorder, which the classification of CP-
subtypes is based on (e.g., spastic, dyskinetic CP), the clinical picture covers sensory and perceptual im-
pairments as well as cognitive limitations. Communicative restrictions are also very common in CP and
mainly due to symptoms of dysarthria. Dysarthria, which often effects substantial restrictions of activi-
ty and participation, has to be considered as part of a very complex clinical picture and should be ana-
lysed in relation to psychosocial consequences of the multiple disabilities in CP.

Aims: This study aims at investigating the relationship between dysarthria and the resulting commu-
nicative limitations on one side and parameters informing about the patients' motor impairment (CP-
type), mobility (ambulatory status) and participation in working life (suitability for vocational educa-
tion) on the other side.

Methods: We examined 45 monolingual German adults with CP who varied regarding CP-type, am-
bulatory status, and suitability for vocational education. For the examination of the patients' dysarthria,
we used the Bogenhausen Dysarthria Scales (BoDyS) that provide a detailed profile of the speech disor-
der. Moreover, two communicative parameters (intelligibility and naturalness of speech) were assessed
in various listening experiments with naive listeners.

Results: We found a clear relationship between CP-type and dysarthria and communication restric-
tions, respectively. Patients with dyskinetic CP showed more severe symptoms regarding almost all di-
mensions of speech as compared to patients with spastic CP. However, speech parameters were not si-
gnificantly linked to ambulatory status or suitability for vocational education.

Discussion and Conclusion: In adult patients with CP dysarthria is connected to other characteristics
of the neurological disorder, such as the CP-type. It has to be considered, though, that the overall seve-
rity as well as restrictions of activity and participation coming along with the disorder provide only li-
mited conclusions about speech.
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1 Einleitung

1.1 Infantile Cerebralparese (ICP)

Die infantile Cerebralparese (ICP) ist das neuropadiatrische Storungsbild mit der hochsten Auf-
tretenshaufigkeit (Odding et al. 2006). Bei etwa 2,4 von 1000 Neugeborenen wird innerhalb der
ersten Lebensjahre die Diagnose ICP gestellt (Hirtz et al. 2007). Das Storungsbild ist durch eine
Schidigung des sich entwickelnden Gehirns bedingt, die sich meist vor oder wéihrend der Ge-
burt (pra-/perinatal), in selteneren Fillen auch in den ersten Lebensmonaten (postnatal) ereignet
(Reddihough & Collins 2003).

Das klinische Bild der ICP ist durch eine komplexe und heterogene Symptomatik gepréigt (Ro-
senbaum et al. 2007). Als obligatorisches Symptom tritt eine Storung der Gliedmaflenmotorik
auf, die in Schweregrad und Auspragung deutlich variieren kann. Die Untersuchung der Motorik
der Extremitéten ist Grundlage fiir die Klassifikation verschiedener ICP-Subtypen. Die haufigste
ICP-Form ist mit etwa 88 % aller Fille die spastische ICP. Davon unterschieden werden dyski-
netische, ataktische und gemischte (z. B. spastisch-dyskinetische) ICP-Typen (Krageloh-Mann &
Cans 2009). Die Heterogenitdt der Patientengruppe duflert sich auch in den Aktivititseinschrén-
kungen, die aus der Kérperbehinderung resultieren. Dies betrifft unter anderem die Mobilitat
der Patienten: Wahrend viele Kinder und Erwachsene mit ICP trotz motorischer Auffilligkeiten
in der Lage sind frei zu laufen, ist ein substantieller Teil der Patientengruppe bei der Fortbewe-
gung auf die Benutzung von Hilfsmitteln angewiesen (Palisano et al. 1997). Das gingigste Diag-
nostikinstrument zur Beurteilung der Gliedmafienmotorik ist der GMFCS (Gross Motor Func-
tion Classification System; Palisano et al. 1997). Dieser bewertet die motorische Stérung auf ei-
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ner fiinfstufigen Skala und differenziert dabei vor allem gehfihige und nicht gehfihige Patienten
(d.h. Fuflganger und Rollstuhlfahrer)'.

Mit der motorischen Stérung, die das Hauptsymptom fiir die Diagnose einer ICP darstellt,
sind hdufig eine Reihe unterschiedlichster Begleiterscheinungen assoziiert. Diese kénnen sen-
sorische und perzeptive Stérungen sowie Verhaltensauffilligkeiten und Epilepsie umfassen (Be-
ckung & Hagberg 2002). Bei tiber der Hilfte der Betroffenen werden auflerdem kognitive Beein-
trachtigungen beobachtet, die von isolierten Aufmerksamkeitsstorungen und leichten Lernbe-
hinderungen bis hin zu schwersten geistigen Behinderungen reichen kénnen (Novak et al. 2012).
Begleiterscheinungen wie kognitive oder perzeptive Entwicklungsstorungen konnen als primare
Stérung bedingt durch die neuronale Schidigung erklirt werden, jedoch sekundar auch maf3geb-
lich von Aktivitatseinschrankungen, die aus der Kérperbehinderung resultieren, beeinflusst sein
(Rosenbaum et al. 2007).

Auch Stérungen der Kommunikation sind haufig. So treten bei vielen Kindern mit ICP Sprach-
entwicklungsstérungen und Auffilligkeiten im Schriftspracherwerb auf (Pennington 2008). Da-
riiber hinaus zeigt ein noch grofierer Anteil der Patienten mit ICP Symptome einer Dysarthrie,
die die Betroffenen bis ins Erwachsenenalter begleitet und vorrangig fiir kommunikative Einbu-
3en verantwortlich ist (Otapowicz et al. 2007; Pennington 2008).

1.2 Dysarthrie im Kontext der Mehrfachbehinderung bei ICP

Trotz widerspriichlicher Angaben zur genauen Privalenz der Dysarthrie (vgl. Kamalashile 1975
vs. Himmelmann et al. 2007) ist davon auszugehen, dass die Mehrheit der Patienten mit ICP un-
ter einer Dysarthrie leidet. Studien, die eine umfassende Analyse des Sprechens beinhalten, wie
beispielsweise Otapowicz et al. (2007), berichten Symptome dysarthrischen Sprechens bei tiber
80% der untersuchten Patienten. Zahlreiche Untersuchungen legen zudem einen hohen Anteil
an schwer betroffenen Patienten nahe. Demnach zeigt etwa ein Drittel aller Menschen mit ICP
eine schwere Dysarthrie oder verfiigt tiber keine Lautsprache (Andersen et al. 2010; Novak et al.
2012; Parkes et al. 2010; Sigurdardottir & Vik 2011). Als Folge der schweren Sprechstérungen
treten bei den meisten Patienten substantielle Einschrankungen der Kommunikation auf, bei-
spielsweise bedingt durch deutliche Verstandlichkeitseinbuf3en (Hustad et al. 2012; Matthews &
Burgi 1959; Platt et al. 1978; Platt et al. 1980). Diese konnen als eine entscheidende Ursache fiir
die erheblich eingeschrankte soziale Teilhabe von Menschen mit ICP gesehen werden (Young et
al. 2010).

Die Dysarthrie bei Patienten mit ICP muss im Rahmen der Mehrfachbehinderung, das heift
als Teil einer hochkomplexen Stérung, betrachtet werden. Die Symptome der Sprechstorung, die
gemaf des WHO-Modells der ICF (Internationale Klassifikation der Funktionsfihigkeit, Behinde-
rung und Gesundheit) auf Ebene der Korperfunktionen und -strukturen zu verorten sind, sind
ebenso wie andere Funktionsstorungen direkte Folge der neurologischen Grunderkrankung und
maflgeblich vom Ausmaf3 der Hirnschadigung gepragt. Es ist daher davon auszugehen, dass die
Dysarthrie unmittelbar mit anderen Funktionsstdrungen, wie beispielsweise der motorischen
Bewegungseinschriankung, in Beziehung steht. Funktionale Defizite wie Korperbehinderung,
kognitive Beeintrachtigung oder Sprechstérung fiihren zu Aktivititseinschrankungen, die wie-
derum Restriktionen der sozialen Teilhabe zur Folge haben konnen. Das Modell der ICF legt
nahe, funktionale Defizite, wie beispielsweise die Dysarthrie, innerhalb des Gefiiges dieser Akti-
vitdts- und Teilhabebeschrankungen zu analysieren (ICE, WHO 2001). Es ist anzunehmen, dass
die Dysarthrie unter anderem mit Mobilititseinbuflen der Patienten oder Einschrankungen der
beruflichen Teilhabe in engem Zusammenhang steht, da diese wiederum vorwiegend durch den
Gesamtschweregrad der neurologischen Grunderkrankung und die komplexe Wirkung der dar-
aus resultierenden funktionalen Stérungen gepragt sind.

1  Ebene I: Gehfihigkeit ohne Einschrankungen; Ebene II: Gehféhigkeit mit Einschrankungen; Ebene III: Gehfihig-
keit bei Benutzung einer Gehbhilfe; Ebene IV: keine Gehféhigkeit, selbststindige Benutzung eines Rollstuhls méglich;
Ebene V: keine Gehfihigkeit, selbststindige Benutzung eines Rollstuhls nicht méglich. Entsprechend gilt folgende
Zuordnung: Ebene I - III = Fuf3ginger; Ebene IV und V = Rollstuhlfahrer (iibersetzt nach Palisano et al. 1997).
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1.2.1 Dysarthrie und ICP-Typ

Zahlreiche Studien zur Dysarthrie bei Kindern und Erwachsenen mit ICP nehmen an, dass der
ICP-Typ sich spezifisch auf die Dysarthrie auswirkt, wobei bislang in erster Linie Patienten mit
spastischer und dyskinetischer ICP miteinander verglichen wurden (Ansel & Kent 1992; Clarke &
Hoops 1980; Clement & Twitchell 1959; Ingram & Barn 1961; Platt et al. 1980; Whitehill & Cioc-
ca 2000a, b). In der Literatur herrscht dabei grofitenteils Einigkeit dariiber, dass Patienten mit
dyskinetischer ICP schwerere Dysarthrien zeigen. Die Ergebnisse von Himmelmann et al. (2007)
und Yokochi (2004) legen nahe, dass etwa 70 % der Kinder mit dyskinetischer Storung eine sehr
schwere Dysarthrie haben bzw. iiber keine Lautsprache verfiigen, wahrend bei spastischer ICP
lediglich etwa ein Fiinftel der Betroffenen unter schweren Sprechstorungen leidet (Andersen et
al. 2010). Neben diesem generellen Schweregradunterschied werden auch unterschiedliche dys-
arthrische Symptome bei Patienten mit spastischer und dyskinetischer Form beschrieben. Bei-
spielsweise wurden bei Patienten mit dyskinetischer ICP deutlicher ausgepragte Storungsmerk-
male in den Bereichen Respiration und Prosodie gefunden (Clarke & Hoops 1980; Kamalashile
1975; Wolfe 1950). Workinger und Kent (1991) beobachteten vor allem monotones, verlang-
samtes Sprechen bei Kindern mit dyskinetischer Bewegungsstorung, wahrend bei spastischer
Auspragung Hypernasalitit und Symptome gestorter Stimmqualitit im Vordergrund standen.
Es wird davon ausgegangen, dass unterschiedliche Symptomkomplexe spezifischen Dysarthrie-
syndromen entsprechen, die direkt mit dem ICP-Typ korrespondieren (z.B. spastische ICP -
spastische Dysarthrie; dyskinetische ICP - hyperkinetische Dysarthrie). Somit wird vorausge-
setzt, dass sich die der Bewegungsstorung zugrunde liegenden Pathomechanismen (Spastizitit,
Dyskinesien, Ataxie) in vergleichbarer Weise auf GliedmafSen- und Sprechmotorik auswirken
(Clement & Twitchell 1959; Ingram & Barn 1961; Strand 1995). In einer unserer vorherigen Stu-
dien fanden wir jedoch klare Hinweise darauf, dass eine eindeutige Zuordnung von ICP-Typ
zu Dysarthriesyndrom nicht méglich ist. Vielmehr wurden vergleichbare Symptome (z.B. die
einer spastischen Dysarthrie) bei Patienten mit spastischem, aber auch dyskinetischem ICP-Typ
beobachtet (Schoélderle et al. 2012). Der Einfluss des ICP-Typs auf kommunikative Einschran-
kungen, wie beispielsweise Verstandlichkeits- oder Natiirlichkeitseinbuf3en, wurde bislang nicht
systematisch empirisch untersucht. Zudem basiert der Grofiteil der Studien, die Patienten mit
unterschiedlichen ICP-Formen in Bezug auf ihr Sprechen verglichen, auf der Untersuchung von
Kindern. Erwachsene Patienten wurden bisher nicht umfassend beriicksichtigt.

1.2.2 Dysarthrie und Mobilitdt

Mehrfach wurde der Schweregrad der Dysarthrie bei Patienten mit ICP auch in Bezug zu Mobi-
litatseinbuflen, die aus den motorischen Funktionseinschrinkungen resultieren, gesetzt. Dabei
wurde ein Zusammenhang zwischen der Sprechstorung und der Gehfihigkeit der Patienten auf-
gezeigt (Coleman et al. 2013; Sigurdardottir & Vik 2011). Parkes et al. (2010) berichteten, dass
die Auftretenshaufigkeit einer Dysarthrie bei Patienten mit GMFCS Ebene I deutlich geringer ist
als bei Patienten der Ebenen IV und V. Jedoch wurde darauf hingewiesen, dass der GMFCS nur
in geringem Mafle eine Vorhersage des Dysarthrieschweregrads erlaubt (Kennes et al. 2002). Es
wurde auflerdem bislang weder untersucht, inwieweit die Gehfahigkeit Riickschliisse auf Sym-
ptome der Sprechstorung zulésst, ob also die Gliedmaflenmotorik mit spezifischen Dysarthrie-
merkmalen besonders eng verkniipft ist, noch ob sich Unterschiede beziiglich der Gehfihigkeit
in unterschiedlich schwer ausgepragten Kommunikationsdefiziten widerspiegeln. Erneut existie-
ren auflerdem nur empirische Befunde, die auf der Untersuchung von Kindern beruhen, wih-
rend Erwachsene in diesem Kontext bislang nicht beschrieben wurden.

1.2.3 Dysarthrie und berufliche Teilhabe

Nur 23 % der erwachsenen Patienten mit ICP gehen einer Beschiftigung auf dem ersten Arbeits-
markt nach (Mestermann et al. 2010). Fir Einschrankungen der beruflichen Teilhabe werden
neben motorischen Symptomen insbesondere kognitive Defizite der Patienten verantwortlich ge-
macht (Mestermann et al. 2010). Es ist davon auszugehen, dass auch Dysarthrien, die wiederum
nicht nur mit gliedmaflenmotorischen Defiziten, sondern auch mit kognitiven Einschrankungen
stark korrelieren (Pirila et al. 2007; Sigurdardottir & Vik 2011), sowie die daraus folgenden Kom-
munikationseinschrankungen eine entscheidende Rolle fiir die berufliche Partizipation spielen.
Bislang wurde der Zusammenhang zwischen Symptomatik und Schweregrad der Sprechstérung
und der beruflichen Teilhabe allerdings nicht empirisch untersucht.
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2 Zielsetzung

Der Schwerpunkt der vorliegenden empirischen Untersuchung lag in der detaillierten Beschrei-
bung der Dysarthrie bei erwachsenen Patienten mit ICP. Die Sprechstérung wurde dabei in
Zusammenhang mit Parametern untersucht, die auf unterschiedlichen Ebenen, wie Funktions-
storungen, Aktivitats- und Teilhabeeinschrankungen, Einschétzungen iiber die Folgen der neu-
rologischen Grunderkrankung erlauben. Dafiir wurde der Schweregrad der Dysarthrie sowie das
Ausmafd der daraus resultierenden Kommunikationseinbuflen in Abhédngigkeit von drei Varia-
blen analysiert - dem ICP-Typ, der Gehfahigkeit und der Ausbildungsfihigkeit der Patienten.
Zudem wurde untersucht, inwieweit sich in Relation zu diesen drei Faktoren Unterschiede in der
Symptomatik der Dysarthrie ergeben.

3 Methode

3.1 Stichprobe

An der Studie nahmen 45 Erwachsene (Alter: Median 23 Jahre, Range 18-56 Jahre; 20 w, 25 m)
teil. Einschlusskriterien waren die gesicherte Diagnose ICP und Muttersprache Deutsch. Die
motorische Stérung wurde von einem Neuropédiater untersucht, der auch den ICP-Typ be-
stimmte. Der GMFCS wurde innerhalb der neurologischen Untersuchung zwar nicht erhoben,
jedoch wurde die Gehfihigkeit dokumentiert (Fuflginger vs. Rollstuhlfahrer), die den Ebenen
des GMFCS zugeordnet werden kann. Dreizehn Patienten waren Fufdgénger, 32 benutzten ei-
nen Rollstuhl. Die spastische Form der ICP wurde in 31 Fillen diagnostiziert, vier Patienten
wiesen Symptome einer reinen dyskinetischen Form auf, zwei Patienten zeigten das klinische
Bild einer reinen ataktischen ICP. Auch gemischte Formen waren zu beobachten, wobei bei sie-
ben Patienten der spastisch-dyskinetische ICP-Typ und nur bei einem der spastisch-ataktische
Typ klassifiziert wurde. Funktionsstorungen, die begleitend zur motorischen Beeintrachtigung
auftraten, wurden nicht systematisch untersucht, allerdings fielen bei zahlreichen Patienten wih-
rend der Testung deutliche kognitive und visuelle Einschrankungen auf. Alle Teilnehmer wurden
in Kooperation mit dem Integrationszentrum fiir Cerebralparesen (ICP) Miinchen untersucht.
Diese Einrichtung bietet Erwachsenen mit ICP unterschiedliche berufliche Perspektiven, die spe-
zifisch an die mit ihrer Kérper- oder Mehrfachbehinderung einhergehenden Bediirfnisse ange-
passt sind. Acht der Teilnehmer absolvierten zum Zeitpunkt der Untersuchung eine Ausbildung,
die fiir den ersten Arbeitsmarkt qualifiziert. Alle tibrigen Patienten besuchten eine Werkstatt fiir
behinderte Menschen (WfbM), waren also nicht ausbildungsfihig. Patienten mit zusatzlichen
neurologischen Erkrankungen oder Sprach-, Sprech- und Stimmstorungen, die nicht Folge der
ICP waren, wurden von der Studie ausgeschlossen.

3.2 Dysarthrietestung

Die Dysarthrie der Patienten wurde mit den Bogenhausener Dysarthrieskalen (BoDyS, Nicola
et al. 2004) untersucht, die anhand von auditiven Expertenurteilen die Erstellung eines detail-
lierten Storungsprofils ermoglichen. Die Testung erfolgt durch vier Aufgaben (Spontansprache,
Sitze Nachsprechen, lautes Lesen eines Textes, Beschreiben einer Bildergeschichte), die mit un-
terschiedlichen kognitiven und sprachlichen Anforderungen verbunden sind und in ihrer Sen-
sitivitdt gegeniiber einigen Dysarthriemerkmalen variieren (z.B. gegentiber prosodischen Sym-
ptomen). Somit entsteht ein umfassender Gesamteindruck der Sprechweise des Patienten. Die
vier Aufgaben werden in jeweils drei Varianten wiederholt, sodass fiir die Analysen insgesamt 12
Sprechproben zur Verfiigung stehen.

Die Materialien der BoDyS sowie die Durchfithrung der Testung wurden geringfiigig ange-
passt (z. B. Vergrofierung der Bildvorlagen, vereinfachte Instruktionen, etc.) um die Testung fiir
Patienten mit schweren Mehrfachbehinderungen zu erleichtern. Die Aufnahmen wurden in ru-
higer Umgebung mit einem digitalem Aufnahmegerit (Panasonic RR-XS450) gemacht.

Die BoDyS beinhalten zwei Bewertungsebenen: BoDyS-Merkmale und BoDyS-Skalen. Die
neun BoDyS-Skalen umfassen alle relevanten funktionalen Dimensionen des Sprechens (At-
mung, Stimmlage, Stimmqualitdt, Stimmstabilitdt, Artikulation, Resonanz, [Artikulations-]Tempo,
Redefluss, Modulation). Jeder Skala werden unterschiedlich viele BoDyS-Merkmale zugeordnet,
die einzelnen Dysarthriesymptomen entsprechen. Beispielsweise schlief3t die Skala Atmung die
Merkmale erhéhte Einatmungshdufigkeit, Uberziehen der Atemmittellage und hor-/sichtbare Ein-/
Hochatmung ein. Das Auswertungsprozedere der BoDyS ist entsprechend der beiden Bewer-
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tungsebenen zweischrittig: Zunéchst werden alle in einer Sprechprobe auftretenden Merkmale
dokumentiert (z.B. Merkmal Uberziehen der Atemmittellage), anschliefend wird der Schwere-
grad der Storung der korrespondierenden funktionalen Dimension (z. B. Skala Atmung) auf einer
fiinfstufigen Skala geratet (0 = schwerste Storung, 4 = keine Storung). So wird sukzessive mit allen
12 Sprechproben verfahren. Die Urteile der beiden Bewertungsebenen sind relativ unabhingig
voneinander; beispielsweise kann ein Merkmal zwar in allen Sprechproben, jedoch durchgehend
in einer sehr leichten Ausprigung auftreten. Fiir die folgenden Analysen wurden nur die Schwe-
regradratings der BoDyS-Skalen berticksichtigt.

Um die Zuverlissigkeit der auditiven Urteile zu tiberpriifen, wurden die Sprachaufnahmen
von 22 Patienten von zwei unabhingigen Ratern nach dem BoDyS-Prozedere analysiert. Die
Ratings der Skalen wurden fiir jeden Teilnehmer gemittelt. Der entstandene Score (BoDyS Ge-
samtscore), der als Maf3 fiir den Gesamtschweregrad der Dysarthrie angesehen werden kann,
korrelierte hoch zwischen den beiden Beurteilern (r = 0.84, p < 0.001). Auch beziiglich der Be-
wertungen aller Einzelskalen ergaben sich signifikante Beurteileriibereinstimmungen (im Mittel
r=0.73, p <0.001) mit der hochsten Korrelation bei der Beurteilung der Redefluss-Skala (r = 0.83,
p <0.001) und der niedrigsten Ubereinstimmung beim Rating der Skala Stimmlage (r = 0.43, p <
0.05). Diese Ergebnisse sprechen fiir eine gute Interrater-Reliabilitdt der BoDyS-Analysen.

3.3 Erhebung kommunikativer Parameter

Als Indikatoren fiir kommunikative Einbuflen wurden in mehreren Horexperimenten Verstind-
lichkeit und Natiirlichkeit des Sprechens erhoben. An den Testungen nahmen insgesamt 60 naive
Horer teil (Alter: Median 22 Jahre, Range 20-31 Jahre; 32 w, 28 m), deren Muttersprache Deutsch
war und die subjektiv keine Horeinschrinkungen angaben.

Die 15 Nachsprechsitze der BoDyS dienten als Material. Die Audiodateien wurden mithilfe
von PRAAT (Boersma & Weenink 2013) in Einzelséitze geschnitten und in Powerpoint-Préisen-
tationen integriert.

Zur Testung der Verstandlichkeit wurde ein Transkriptionsverfahren gewahlt, bei dem jedem
Horer 15 unterschiedliche Patienten und jeder der Testsédtze nur einmal prasentiert wurden um
Vertrautheitseffekte mit Sprecher und Material zu kontrollieren. Die Horer wurden instruiert die
Testsitze orthografisch zu transkribieren ohne semantische oder syntaktische Fehler zu korrigie-
ren. Auch sollten Merkmale, die eindeutig durch die Sprechstérung bedingt waren, aber zu kei-
nen VerstandlichkeitseinbufSen fithrten, nicht verschriftet werden. Um die Horer mit dem Pro-
zedere vertraut zu machen, wurden zunichst drei Beispielsitze prasentiert, die nicht Teil des
Testmaterials der BoDyS waren. Bevor die Horertranskripte ausgewertet werden konnten, muss-
ten fiir alle Satze die Zielduf3erungen festgelegt werden, da von vielen Patienten Wortersetzun-
gen oder -auslassungen produziert worden waren. Im Anschluss wurde ermittelt, wie viele Silben
des Horertranskripts mit dem Zieltranskript tibereinstimmten. Homophone Silben und phoneti-
sche Varianten wurden dabei als korrekt bewertet. Die Anzahl der korrekt transkribierten Silben
wurde durch die Gesamtanzahl der Silben der Zieltranskripte dividiert und mit 100 multipliziert
um fiir jeden Patienten die prozentuale Verstindlichkeit zu berechnen.

Die Erhebung der Natiirlichkeit fand im Anschluss an die Transkriptionsaufgabe statt. Jedem
Horer wurde pro Patient eine Sprechprobe présentiert, die jeweils die vier selben BoDyS-Nach-
sprechsitze umfasste. Die Stimulussdtze variierten in Lange und Intonationsmuster, sodass ein
moglichst umfassender Horeindruck gewahrleistet wurde. Die Sprechproben der ersten zehn Pa-
tienten wurden am Ende des Experiments wiederholt, womit ein méglicher Gewohnungseffekt
kontrolliert wurde; die ersten Urteile wurden aus den weiteren Analysen ausgeschlossen. Die Ho-
rer wurden instruiert, die Natiirlichkeit der Sprecher intuitiv und unabhingig vom Inhalt des Ge-
sprochenen (d.h. unabhingig von der Verstindlichkeit) auf einer fiinfstufigen Skala von 1 = sehr
unnatiirlich bis 5 = natiirlich zu bewerten.

3.4 Statistische Analysen

Die erhobenen Daten wurden mittels deskriptiver Analysen und Mann-Whitney U-Tests statis-
tisch ausgewertet.
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4  Ergebnisse

4.1 Dysarthrie und ICP-Typ

Um eine der primaren Fragestellungen der bisherigen Fachliteratur, die auf Unterschiede zwi-
schen spastischer und dyskinetischer ICP abzielt, zu beantworten, und dabei der geringen An-
zahl an Patienten mit reinen dyskinetischen Formen Rechnung zu tragen, wurde die Stichprobe
in zwei Gruppen aufgeteilt: Gruppe dysk — beinhaltete Patienten mit reiner spastischer ICP, Grup-
pe dysk + umfasste Teilnehmer, bei denen ein dyskinetischer Anteil an der Gliedmaflenbewe-
gungsstorung festgestellt worden war, d.h. Patienten mit reiner dyskinetischer oder gemischt
spastisch-dyskinetischer Form. Patienten mit ataktischem Anteil (n = 3) wurden von den folgen-
den Analysen ausgeschlossen.

Im ersten Schritt wurde iiberpriift, ob sich die beiden Gruppen hinsichtlich des BoDyS Ge-
samtscores, der als Maf3 fiir den Dysarthriegesamtschweregrad diente, sowie hinsichtlich der
kommunikativen Parameter Verstindlichkeit und Natiirlichkeit unterschieden. Abb. 1 zeigt die
Ergebnisse.

Dysarthrieschweregrad Verstandlichkeit Natiirlichkeit
- - e 5 -
4 LT 3 100 _.r\ * &k
| : |
g" i 20 i
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o —
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@ : — keit, Natirlichkeit)
: e | in Abhdngigkeit vom
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o o4 — & dyskinetischer An-
teil, dysk —: kein
dysk- dyskr dysk= dysks il dyskinetischer Anteil
(=31 n=11 (n=31) (n=11) =31 (n=11) am ICP-Typ;
**
dyskinetischer Anteil {ICP-Typ) ***p ¢0.01,
p <0.001

Neben einer erheblichen Variabilitat innerhalb beider Gruppen, die besonders deutlich bei Ver-
standlichkeit und Natiirlichkeit zu Tage trat, wurden starke Differenzen zwischen den beiden
Gruppen deutlich. Patienten der Gruppe dysk + zeigten massive Einschrinkungen, die alle drei
Parameter betrafen (BoDyS Gesamtscore: M = 2.0, SD = 0.4; Verstdndlichkeit: M = 33.9%, SD =
21.9%; Natiirlichkeit: M = 2.3, SD = 0.8) und deutlich unter den Ergebnissen der Gruppe dysk -
lagen (BoDyS Gesamtscore: M = 2.8, SD = 0.4; Verstindlichkeit: M = 67.2 %, SD = 25.2 %; Natiir-
lichkeit: M = 3.3, SD = 0.9). Mann-Whitney U-Tests bestitigten signifikante Unterschiede zwi-
schen den Gruppen fiir allen drei Parameter (BoDyS Gesamtscore: U = 38.5, p < 0.001; Verstdnd-
lichkeit: U = 59, p < 0.001; Natiirlichkeit: U = 72, p < 0.01). Innerhalb der Gruppe dysk + wiesen
die vier Patienten mit reinen dyskinetischen ICP-Formen jeweils die schwersten Stérungen auf
(BoDyS Gesamtscore < 1.9; Verstindlichkeit < 29,1 %; Natiirlichkeit < 2,0), was die Bedeutung der
dyskinetischen Bewegungsstorung in Bezug auf das Sprechen unterstreicht.

Im zweiten Schritt wurden die Ergebnisse der Ratings der BoDyS-Skalen zwischen den Gruppen
dysk - und dysk + verglichen. Abb. 2 stellt die Mittelwerte beider Gruppen iiber die neun Skalen
als Stérungsprofil dar.

Bei fast allen Skalen fallen starke Unterschiede auf, die erneut eine deutlich schwerere Auspra-
gung der Storung bei Patienten mit dyskinetischem Anteil am ICP-Typ darlegen. Mit Ausnahme
von zwei Skalen (Stimmlage und Resonanz) unterschieden sich die Patientengruppen signifikant
in allen Bereichen (alle U-Tests p < 0.05). Besonders herausragende Differenzen der Gruppen-
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mittelwerte, die mehr als einen Punkt auf der fiinfstufigen Ratingskala umfassten, entstanden auf
den Skalen Stimmstabilitit (U = 321.5, p < 0.001), Tempo (U = 309, p < 0.01) und Redefluss (U =
318, p < 0.001). Abb. 2 verdeutlicht, dass Patienten beider Gruppen jedoch ein relativ dhnliches
Profil zeigten, das sich lediglich in der Profilhéhe unterschied.

Abb. 2: Funktionale Dimen-
sionen der Dysarthrie in
Abhédngigkeit vom ICP-Typ;
Linien symbolisieren die
®- dysk—(n=31) Mittelwerte der Gruppen;
~@- dysk +(n=11) Skalen mit signifikantem
s T e i e Unterschied fett gedruckt;

dysk +: dyskinetischer An-

2

f P # ﬁ s@"é‘ 0(\"6» ,@“P j teil, dysk —: kein dyskineti-
@‘é&\ ff vﬁ‘ e scher Anteil am ICP-Typ;

*p<0.05, ** p<o.01,
*** n¢0.001

Rating BoDyS-Skalen
;5]

4.2 Dysarthrie und Mobilitdt

Analog zu den vorherigen Analysen, wurde im Folgenden untersucht, ob sich Unterschiede hin-
sichtlich der Dysarthrie zwischen den Fufigangern und Rollstuhlfahrern der Stichprobe nach-
weisen liefen’.

Abb. 3 zeigt den Vergleich der beiden Gruppen in Bezug auf den BoDyS Gesamtscore, Verstind-
lichkeit und Natiirlichkeit. Die hohe Variabilitat innerhalb beider Gruppen wird vor allem in Be-
zug auf die Kommunikationsparameter erneut deutlich. Abb. 3 weist aulerdem auf eine tenden-
ziell schwerere Ausprigung bei den Rollstuhlfahrern (BoDyS Gesamtscore: M = 2.5, SD = 0.5;
Verstindlichkeit: M = 58.5 %, SD = 29.4%; Natiirlichkeit: M = 3.0, SD = 0.9) im Vergleich zu den
Fuflgingern (BoDyS Gesamtscore: M = 2.8, SD = 0.5; Verstdndlichkeit: M = 60.6 %, SD = 26.1 %;
Natiirlichkeit: M = 3.4, SD = 1). Jedoch ergaben sich weder in Bezug auf den Dysarthrieschwere-
grad noch auf Verstdndlichkeit oder Natiirlichkeit signifikante Unterschiede (BoDyS Gesamtscore:
U = 140, p = 0.09; Verstindlichkeit: U = 207, p = 0.98; Natiirlichkeit: U = 154, p = 0.18).

2 Die Gehfihigkeit der Patienten war eng relationiert mit ihrer Ausbildungsfahigkeit. Alle acht Patienten, die eine Aus-
bildung absolvierten, waren Fufginger und die meisten Rollstuhlfahrer besuchten eine WfbM. Jedoch waren fiinf
Fufigénger nicht ausbildungsfahig, was verdeutlicht, dass Ausbildungsfihigkeit mehr als nur Gehfihigkeit voraus-
setzt. Die beiden Faktoren werden daher getrennt untersucht.
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Im Anschluss wurden die Ratings auf den BoDyS-Skalen zwischen den beiden Gruppen vergli-
chen (siehe Abb. 4). Zwar erreichten die Rollstuhlfahrer im Mittel auf allen Skalen schlechtere
Werte, jedoch fielen die Unterschiede zwischen den Gruppen in den meisten Bereichen minimal
aus. Lediglich bei drei Skalen, Atmung, Stimmqualitit und Tempo, lagen Unterschiede von > 0.5
Punkte auf der Ratingskala vor. Ein signifikanter Gruppenunterschied konnte nur fiir die Skalen
Atmung (U = 119, p < 0.05) und Stimmqualitdit (U = 107.5, p < 0.05) bestitigt werden.

Rating BoDyS-Skalen
M
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4.3 Dysarthrie und berufliche Teilhabe

Zuletzt wurden Unterschiede zwischen Teilnehmern, die sich in der Ausbildung befanden und
Patienten, die eine WfbM besuchten, analysiert.

In Bezug auf den BoDyS Gesamtscore, Verstindlichkeit und Natiirlichkeit ergab sich ein dhn-
liches Bild wie in der vorherigen Analyse (Abb. 5). Zwar rangierten die Patienten der WtbM-
Gruppe im Mittel leicht unter den Auszubildenden (WfmB: BoDyS Gesamtscore: M = 2.5, SD
= 0.5; Verstandlichkeit: M = 58.2%, SD = 28.4%; Natiirlichkeit: M = 3.0, SD = 0.9; Ausbildung:
BoDyS Gesamtscore: M = 2.9, SD = 0.6; Verstindlichkeit: M = 63.0 %, SD = 29.0 %; Natiirlichkeit:
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M = 3.5, SD = 1.1), jedoch ergaben sich keine signifikanten Gruppenunterschiede (BoDyS Ge-
samtscore: U = 96, p = 0.12; Verstdandlichkeit: U = 136, p = 0.72; Natiirlichkeit: U = 96, p = 0.12).
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Auch bei den Ratings der BoDyS-Skalen entstanden geringe Differenzen (Abb. 6). Nur bei den
Skalen Stimmqualitit und Tempo lagen Unterschiede von > 0.5 Punkte auf der Ratingskala vor.
Ein signifikanter Gruppenunterschied ergab sich dabei ausschlieSlich fiir die Skala Stimmqualitdt

(U =62.5,p < 0.05).
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30

Forschung Sprache 2/2014 Urheberrechtlich geschiitztes Material - Nutzung nur fiir den persénlichen Gebrauch bzw. fiir den Gebrauch gemaB Lizenzvertrag



Scholderle, Staiger, Lampe, Strecker, Ziegler: Dysarthrie bei infantiler Cerebralparese (ICP)

5 Diskussion und Schlussfolgerungen

Wir konnten die Annahme, dass Patienten mit dyskinetischem Anteil am ICP-Typ schwerere
Dysarthrien zeigen als Betroffene mit reiner spastischer Form fiir Erwachsene mit ICP besta-
tigen. Der Schweregradunterschied betraf auch deutlich die kommunikativen Restriktionen,
mit denen die Patienten konfrontiert sind. Diese Ergebnisse stimmen mit zahlreichen Befunden
tiberein, die substantiellere Einschrankungen bei Kindern mit dyskinetischer ICP berichteten
(Ansel & Kent 1992; Clarke & Hoops 1980; Clement & Twitchell 1959; Platt et al. 1980). Auch
die Ausprdgung der Dysarthriesymptome variierte stark zwischen Patienten mit dyskinetischer
(bzw. gemischt spastisch-dyskinetischer) und rein spastischer ICP innerhalb der Stichprobe. Dies
betraf unter anderem prosodische Merkmale wie Tempo und Redefluss besonders drastisch. Pa-
tienten mit dyskinetischem Anteil an der Bewegungsstérung zeigten hier deutlich prominentere
Symptome, was Ergebnisse élterer Studien repliziert (Clarke & Hoops 1980; Kamalashile 1975).
Allerdings fielen deutliche Differenzen zwischen den Gruppen auch in Bereichen auf, die bislang
nicht explizit beschrieben wurden, wie beispielsweise im Bereich Stimmstabilitit. Im Vergleich
zur Studie von Workinger und Kent (1991) ergaben sich noch weitergehende Unterschiede. So
waren die hier berichteten Patienten in ihrer Resonanz nicht signifikant voneinander abgewi-
chen, wihrend Workinger und Kent (1991) das Symptom Hypernasalitdt nur innerhalb der spas-
tischen Gruppe dokumentierten. Dariiber hinaus gaben die Autoren Auffilligkeiten der Stimm-
qualitdt als ein Merkmal an, das typisch fiir Patienten mit spastischer ICP war und bei Patienten
mit dyskinetischem Typ weniger prominent in Erscheinung trat. Auch diesen Befund konnten
wir nicht bestitigen — im Gegenteil dazu zeigten die hier beschriebenen Patienten mit dyskine-
tischem Anteil im Vergleich zu solchen mit spastischer ICP weitaus deutlichere Auffilligkeiten
der Stimmqualitét. Diskrepanzen zwischen den beiden Studien kénnen moglicherweise damit
erklirt werden, dass von Workinger und Kent (1991) ausschliellich Kinder, innerhalb der vorlie-
genden Studie hingegen nur Erwachsene untersucht wurden. Einfliisse der langjéhrigen Adapta-
tion an den gestorten Prozess des Sprechens konnten das klinische Bild bei Erwachsenen mégli-
cherweise entscheidend pragen und zu Unterschieden im Vergleich mit kindlichen Dysarthrien
fithren (Cahill et al. 2003). Insgesamt wiesen die beobachteten Differenzen zwischen den beiden
Gruppen eher auf einen generellen Schweregradunterschied hin als auf deutlich voneinander ab-
weichende Symptommuster - die beiden Gruppen zeigten ein recht vergleichbares Storungspro-
fil. Diese Beobachtung steht in Einklang mit einer unserer vorherigen Studien, die belegte, dass
Patienten mit unterschiedlichen ICP-Typen haufig 4hnliche Symptomkomplexe zeigen, jedoch in
unterschiedlichem Schweregrad (Scholderle et al. 2012).

Im Gegensatz zu diesem ausgepragten Einfluss des ICP-Typs auf die Dysarthrie, zeigte sich nur
ein tendenzieller Zusammenhang zwischen der Sprechstorung und der Gehfihigkeit der Patien-
ten, die als Maf fiir die aus der Korperbehinderung resultierenden Mobilitéts- und damit Aktivi-
tatseinschrankungen herangezogen werden kann. In beiden untersuchten Gruppen konnte eine
enorme Variabilitat in Bezug auf den Gesamtschweregrad sowie die Kommunikationsparameter
Verstindlichkeit und Natiirlichkeit festgestellt werden. Dementsprechend wurden auch gehfi-
hige Patienten mit sehr schweren Dysarthrien dokumentiert, ebenso wie Patienten, die zwar auf-
grund einer schweren Korperbehinderung auf die Benutzung eines Rollstuhls angewiesen waren,
aber nur eine leichte Dysarthrie zeigten. Auch in Bezug auf Dysarthriesymptome fanden sich
kaum Diskrepanzen zwischen Fufigidngern und Rollstuhlfahrern. Lediglich die Bereiche Atmung
und Stimmaqualitit unterschieden sich bedeutsam. Diese Beobachtungen stehen im Widerspruch
zu fritheren Studien, die eine starke Kopplung zwischen der Gehfahigkeit und der Schwere der
Sprechstorung nahe legten (Coleman et al. 2013; Parkes et al. 2010; Sigurdardottir & Vik 2011).
Allerdings wurde bereits von Kennes et al. (2002) dargestellt, dass sich die Gehfahigkeit von Pati-
enten mit ICP nur sehr bedingt als Pradiktor fiir die Auspragung der Dysarthrie eignet. Die hier
beschriebenen Daten weisen darauf hin, dass sich eher die Pathomechanismen, die der Korper-
behinderung zugrunde liegen (z.B. Spastizitdt, Dyskinesien) spezifisch auf die Sprechmotorik
auswirken als der reine Schweregrad der motorischen Behinderung und die daraus resultieren-
den Mobilititseinbuflen.

Ein dhnliches Bild ergab sich beim Vergleich der Patienten, die einen Ausbildungsberuf erlern-
ten, mit den Besuchern der WfbM. Trotz tendenziell weniger ausgepragter Sprechstérungen und
Kommunikationseinschriankungen bei den ausbildungsfihigen Teilnehmern, konnte erneut eine
grofde Inkonsistenz innerhalb beider Gruppen beobachtet werden. Auch ausbildungsfihige Pati-
enten litten teilweise unter sehr schweren Dysarthrien und massiven Verstindlichkeits- und Na-
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tirlichkeitseinbuflen. Ebenso besuchten auch viele Patienten mit ICP, die keine oder eine sehr
milde Dysarthrie hatten, die WfbM. Bei diesen Patienten standen moglicherweise schwere kor-
perliche oder geistige Behinderungen im Vordergrund, die wie bereits berichtet nicht unmittel-
bar mit der Schwere der Dysarthrie zusammenhéngen miissen. Auf Ebene der Dysarthriesym-
ptome ergaben sich nur im Bereich Stimmqualitat signifikante Unterschiede zwischen Auszu-
bildenden und Besuchern der Behindertenwerkstatt, ansonsten fielen die Stérungsprofile bei-
der Gruppen vergleichbar aus. Wenn auch davon auszugehen ist, dass eine Dysarthrie und die
damit einhergehende Kommunikationsstdrung einen mafigeblichen Anteil an Einschriankungen
der beruflichen Teilhabe hat, so sind jedoch Voraussetzungen fiir eine Berufsausbildung weit-
aus komplexer und umfassen neben kommunikativen auch grob- und feinmotorische, sensori-
sche und vor allem kognitive Fahigkeiten, worauf bereits in fritheren Studien hingewiesen wurde
(Mestermann et al. 2010). Der in der vorliegenden Studie herangezogene Indikator fiir berufliche
Teilhabe - die Ausbildungsfahigkeit der Patienten - ist zudem ein wenig differenziertes Mafi. De-
tailliertere Fragebogen zur beruflichen Teilhabe (z. B. Miiller, 2006) konnten das hier dargestellte
Bild in zukiinftigen Studien sinnvoll erweitern.

Bei der Interpretation der Ergebnisse muss beachtet werden, dass der grofite Anteil der Patien-
ten schwere Auspragungen beziiglich der adressierten Parameter zeigte. So waren weit mehr Pa-
tienten Rollstuhlfahrer als Fufginger, die grole Mehrheit der Stichprobe besuchte auflerdem die
WibM, wihrend nur ein kleiner Anteil eine Ausbildung absolvierte. Tendenzielle Unterschiede,
die zwischen den Gruppen nachgewiesen wurden, konnten bei der Untersuchung weiterer leich-
ter betroffener Patienten deutlicher ausfallen. Es bedarf daher weiterfithrender Forschung um die
Fragestellungen, die hier fokussiert wurden, abschlieflend zu beantworten.

Zusammenfassend hat sich gezeigt, dass die Dysarthrie bei Erwachsenen mit ICP im Kontext
der Mehrfachbehinderung betrachtet werden sollte, da sie in Schweregrad und Auspriagung teil-
weise unmittelbar unter dem Einfluss spezifischer Charakteristika der Grunderkrankung, wie
beispielsweise des ICP-Typs, steht. Jedoch sollte beriicksichtigt werden, dass einige Mafle, die
Aufschluss tiber Gesamtschweregrad und resultierende Aktivitats- und Partizipationsbeschrin-
kungen der Behinderung geben, nur bedingt Riickschliisse auf die Sprechstorung zulassen.
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