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1. Einleitung

1. Einleitung

Die Entstehung von Kraniosynostosen basieren auf komplexen frihkindlichen
Entwicklungsvorgangen. Das Phanomen selbst findet sich bereits in historischen
Texten (Muenke, Kress, Collmann, & Solomon, 2011). Bereits Hippokrates beschrieb
Veranderungen der Schadelform und brachte diese mit der Entwicklung der
Schadelnéhte in Verbindung (zitiert nach Vogt, 2011).

Unter einer Kraniosynostose versteht man die vorzeitige Verkndcherung von
Schéadelnahten, die zur Entstehung pathologischer Kopfformen fihren kann. Ist nur
eine Naht betroffen, spricht man von isolierten oder monosuturalen Synostosen. Bei
Verkndcherung mehrerer Nahte spricht man von einer kombinierten oder
multisuturalen Synostose. Multisuturale Synostosen sind héaufig mit Syndromen
assoziiert (z. B. Apert-Syndrom, Crouzon-Syndrom), wobei der Anteil der isolierten
Kraniosynostosen bei tUber 90 % liegt (Boulet, Rasmussen, & Honein, 2008;
Schwenzer & Ehrenfeld, 2011).

Vorzeitige Schadelnahtverschlisse zéhlen zu den kraniofazialen Entwicklungsstorun-
gen, aus denen asthetische und funktionelle Beeintrachtigungen resultieren kdnnen.
Die Lokalisation und Anzahl der verschlossenen Né&hte bestimmen die klinische
Symptomatik der Krankheitsbilder (Schwenzer & Ehrenfeld, 2011).

Heutzutage beschreiben verschiedene Autoren Assoziationen zwischen isolierten
Kraniosynostosen und Beeintrachtigungen der kognitiven, motorischen und
sprachlichen Fahigkeiten (Chieffo et al.,, 2010; Da Costa et al.,, 2012; Korpilahti,
Saarinen, & Hukki, 2012; Magge, Westerveld, Pruzinsky, & Persing, 2002; Mendonca
et al., 2009; Shipster et al., 2003; Starr et al., 2007; Virtanen, Korhonen, Fagerholm,
&  Viljanto, 1999). Andere  Autoren konnten keine  signifikanten
Leistungseinschrankungen in Zusammenhang mit isolierten Kraniosynostosen finden
(Speltz et al., 1997; Warschausky et al., 2005; Ruiz-Correa et al., 2007; Boltshauser
et al., 2003).

Das Ziel der vorliegenden Studie war es mit Hilfe von speziellen diagnostischen
Mitteln (Vorsprachliche Diagnostik, Entwicklungstests) den Entwicklungsstand der
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1. Einleitung

Probanden zu einem relativ frihen Zeitpunkt zu ermitteln. Hierzu wurden die
vorsprachlichen Leistungen sowie die motorischen und kognitiven Fahigkeiten von
Sauglingen mit Sagittalnahtsynostose im Alter von 5 bis 7 Monaten im Vergleich zu
Sauglingen ohne vorzeitigen Verschluss einer Schadelnaht untersucht. Die
Datenerhebung erfolgte als explorative Pilotstudie im Rahmen eines
interdisziplinaren Forschungsprojektes des Universitatsklinikkums Wirzburg (IZKF-
Studiennr. F-164).

Als Einfuhrung in das Thema werden im Folgenden die Inzidenz, die Atiologie sowie

die Einteilung und das Erscheinungsbild der Kraniosynostosen aufgefuhrt.

1.1 Inzidenz und Atiologie der Kraniosynostosen

Die Gesamtinzidenz der Kraniosynostosen wird heute mit einer Haufigkeit von
1:2000 bis 1:2500 angegeben (Freudelsberger, Castrillon-Oberndorfer, Hoffmann, &
Engel, 2013). Bei der isolierten Sagittalnahtsynostose, einer pramaturen Fusion der
Pfeilnaht, handelt es sich, mit 190 Erkrankten pro eine Million Lebendgeburten, um
die haufigste Variante der Kraniosynostose (Lajeunie, Le Merrer, Bonaiti-Pellie,
Marchac, & Renier, 1996). AulRerdem wird in der Literatur eine Dominanz des
mannlichen Geschlechts bei Sagittalnahtsynostosen von bis zu 80 % angegeben

(Lajeunie, Crimmins, Arnaud, & Renier, 2005).

Die Atiologie der Kraniosynostosen ist bis heute nicht vollstandig geklart. Es besteht
die allgemeine Auffassung, dass das Schéadelwachstum ein multifaktoriell
beeinflusstes Geschehen ist, das sowohl einer endogenen Steuerung unterliegt als

auch von aufReren Faktoren beeinflusst wird (Freudelsberger et al., 2013).

Die Tatsache, dass Jungen haufiger von einer Nahtsynostose betroffen sind sowie
neuere molekularbiologische Untersuchungen lassen vermuten, dass eine
genetische Komponente bei der Entstehung der Kraniosynostosen eine wichtige
Rolle spielt (Freudelsberger et al., 2013; Muenke et al., 2011; Schwenzer &
Ehrenfeld, 2011). Auch metabolische Stérungen, wie eine Hyperthyreose, die
Vitamin-D-resistente Hypophosphatasie, die Mukopolysaccharidose und die
Mukolipidose, werden als moégliche Ursachen in Betracht gezogen (Alden, Lin, &

Jane, 1999). Shillito (1992) beschreibt zusatzlich iatrogene Ursachen, die zu einem



1. Einleitung

geringeren Expansionsdruck des Schadelinhaltes auf die Nahte fuhren (z. B.
Uberdrainage durch einen shuntversorgten Hydrocephalus) und somit ebenfalls eine
Kraniosynostose hervorrufen konnen. Eine familiare Haufung wird bei 8 % der
Koronarnahtsynostosen, ca. 6% der Synostosen der metopischen Naht und lediglich

2 % der Sagittalnahtsynostosen beobachtet (Lajeunie et al., 1996).

Fest steht, dass eine Stérung der osteogenen Prozesse im Bereich der
Schadelnédhte hauptverantwortlich fir die pramaturen Schadelsynostosen ist. Dies
betrifft vor allem undifferenzierte Stammzellen, die sich wéahrend des physiologischen
Entwicklungsprozesses nicht in Osteoblasten differenzieren und somit nicht zum
Knochenwachstum beitragen. Eine Hyperaktivitat dieser undifferenzierten Zellen
fuhrt dann zu einer zu frihen Ossifikation der betroffenen Naht (Freudelsberger et
al., 2013).

1.2 Einteilung und Erscheinungsbild der Kraniosynostosen

Bereits 1851 erkannte Rudolf Virchow GesetzmaRigkeiten bezlglich der
Schadeldeformitaten bei pramaturen Synostosen, die bis heute ihre Gultigkeit
behalten haben. Virchow stellte fest, dass der vorzeitige Verschluss einer oder
mehrerer Nahte zu einer Wachstumshemmung des Schadels senkrecht zur betroffe-
nen Naht und gleichzeitig zu einer kompensatorischen Wachstumsausdehnung in

Richtung der betroffenen Naht und in Bereichen offener Nahte fuhrt (Virchow, 1851).

Auf Basis dieses Erklarungsmodells teilte Virchow die Schadelfehlbildungen nach der
Schadelform, also nach dem auf3eren Erscheinungsbild, ein. Diese Einteilung der
Schadelform hat sich gegenitber der Klassifikation nach atiologischen

Gesichtspunkten durchgesetzt (Schwenzer & Ehrenfeld, 2011).

Die heute gangige Einteilung klassifiziert funf bzw. sechs typische Schadelformen:
Trigonocephalus (durch vorzeitige Verkndcherung der Frontalnaht), anteriorer
Plagiocephalus (durch eine unilaterale Verkndcherung der Koronarnaht), posteriorer
Plagiocephalus (durch unilaterale Verknécherung der Lambdanaht), Brachy-
Turricephalus (vorzeitige Verknocherung der Koronarnaht) und Skaphocephalus (bei
vorzeitigem Verschluss der Sagittalnaht), wobei im weiteren Verlauf der vorliegenden

Arbeit auf den Skaphocephalus eingegangen wird (Muenke et al., 2011).
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Das charakteristische Erscheinungsbild des Skaphocephalus entsteht durch einen
verminderten bitemporalen Abstand sowie einer kompensatorischen Verlangerung
des Schadels in anterior-posteriorer Richtung und ist bereits klinisch zu erkennen
(vgl. Abbildung 1). Ebenfalls typische Verdnderungen sind eine Balkonstirn, eine
erhdohte Bregmaregion, fehlende Parietalhdcker und ein spitz zulaufendes Occiput.
Insgesamt lasst sich anhand dieser Merkmale eine Sagittalnahtsynostose bereits
klinisch fast eindeutig zuordnen.

Abbildung 1.  Klinisches Erscheinungsbild eines Skaphocephalus (Fotos: pad.
Neurochirurgie Universitat Wirzburg)
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1.3 Klinischer Verlauf und Therapie bei Sagittalnahtsynostose

Im Rahmen einer isolierten Kraniosynostose werden neben den charakteristischen
Schéadeldeformitaten, die zu asthetischen Beeintrachtigungen fuhren konnen, auch
Erhéhungen des intrakraniellen Drucks (,intracranial pressure®, ICP) beschrieben.
Der Anteil der Kinder mit erhéhtem Hirndruck bei isolierter Sagittalnahtsynostose
variiert in der Literatur zwischen 6 % und 13,8 % (Ko6hler, 2008; Renier, Lajeunie,
Arnaud, & Marchac, 2000; Thompson, Malcolm, Jones, Harkness, & Hayward, 1995).

Auf die ebenfalls haufig beschriebenen psychomotorischen Entwicklungsverzdgerun-

gen der Kinder mit Kraniosynostosen wird in Kapitel 1.4 naher eingegangen.

Aus therapeutischer Sicht ist bei einer pramaturen Sagittalnahtsynostose stets eine
enge interdisziplindre Zusammenarbeit anzustreben (Muhling, Reuther, & Sorensen,
1986). Zur Abklarung kraniofazialer Deformitaten wurde an der Universitatsklinik

Wirzburg eine spezielle Leitlinie erstellt (vgl. Schweitzer et al., 2012).

Die typischen Kklinischen Kennzeichen einer isolierten, nichtsyndromalen
Kraniosynostose erlauben dem erfahrenen kraniofazialen Chirurgen in der Regel
eine sichere Diagnosestellung auch ohne zusatzliche bildgebende Mal3nahmen.
Dennoch wird heutzutage eine kontroverse Diskussion Uber den Stellenwert von
bildgebenden Verfahren bei Kraniosynostosen gefiihrt, sei es um die Klinische
Diagnose zu bestatigen, begleitende intrakranielle Pathologien auszuschliel3en oder
das operative Vorgehen zu planen. Die Verwendung von ionisierenden Strahlen
sollte gerade bei Kindern auf ein Minimum reduziert werden und muss, falls
appliziert, einen definitiven Nutzen fiur den Patienten haben (Freudelsberger et al.,
2013; Schweitzer et al., 2012).

Dass auf die besonders strahlenbelastenden CT-Untersuchungen bei der Diagnostik
von Kraniosynostosen verzichtet werden kann, ist in der Literatur vielfach
beschrieben (Bittner, 2013; Freudelsberger et al., 2013; Schweitzer et al., 2012).
Eine normale Rontgenaufnahme in 2 Ebenen lasst den Nahtstatus bereits eindeutig
beurteilen (Linz et al., 2014) und mdgliche Hinweise auf einen erhdhten
intrakraniellen Druck ausschliel3en. Ein erhdhter intrakranieller Druck entsteht

aulerst selten, da eine Drucksteigerung so langsam vonstattengeht, dass diese
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haufig symptomlos bleibt. Meistens imponiert der asthetisch bzw. psychosoziale
Aspekt (Bittner, 2013; Fisher, Collmann, & Darge, 2007; Muhling et al., 1986).
Zuséatzlich  wurde bei den vorliegenden  Untersuchungen eine  3D-
Stereophotogrammetrie verwendet, diese gilt als ein sicheres, strahlungsfreies und
beliebig wiederholbares Verfahren zur Bewertung und Dokumentation der pra- und
postoperativen kephalometrischen Parameter und chirurgischen Ergebnisse
(Freudelsberger et al., 2013). Fur weitere Beschreibungen der diagnostischen

Untersuchungen der Probanden des Studienprojekts siehe auch Seite 21ff.

Als Therapieoptionen bei der isolierten Sagittalnahtsynostose stehen grundsatzlich
die konservative oder die operative Therapie zur Verfigung. An der Universitatsklinik
Wirzburg werden derzeit weniger als 50% der betroffenen S&auglinge operiert. Die
Entscheidung fur oder gegen eine Operation sollte erst nach ausfuhrlichem
Gesprach und Aufklarung, in Zusammenarbeit mit einem péadiatrischen
Neurochirurgen, von den Eltern getroffen werden. Bei Verzicht auf eine Operation
erfolgen wahrend der gesamten weiteren Hirnentwicklung, Verlaufskontrollen, um die
wenigen Falle mit erhohtem intrakraniellen Druck rechtzeitig zu erkennen und
behandeln zu kdnnen. Bei den operativ versorgten Sauglingen sind, aufgrund der
raschen postoperativen Reossifizierung, ebenfalls Verlaufskontrollen notwendig. Zu
den  Kontrolluntersuchungen  zahlen  Fundoskopien  (Ausschluss  einer
Stauungspapille), Roéntgenkontrollen (Ausschluss pathologischer Impressiones
digitatae als indirekte Hirndruckzeichen) und regelmaRige klinische Beurteilungen
(Bittner, 2013).

Der Zeitpunkt der Operation wird von den meisten Autoren innerhalb der ersten 6
Lebensmonate empfohlen (Anderson & Geiger, 1965; Donauer, Bernardy, &
Neuenfeldt, 1993; Mursch, Brockmann, Lang, Markakis, & Behnke-Mursch, 1998).
Eine kirzere Operationsdauer mit weniger Blutverlust und geringeren intraoperativen
Risiken zeigten sich in diesem Zeitraum als Vorteil. Das Narkoserisiko nimmt in
Richtung des 6. Lebensmonats ab, sodass heute die meisten Operationen um den
6.-7. Lebensmonat durchgefiihrt werden (Denis, Genitori, Conrath, Lena, & Choux,
1996; Mursch et al., 1998). Das Ziel sollte eine sichere und adédquate Behandlung

durch ein einzeitiges Verfahren sein (Freudelsberger et al., 2013).



1. Einleitung

1.4 Entwicklungsdefizite bei Kraniosynostosen

In der neurochirurgischen und neuropadiatrischen Fachliteratur setzen sich
zahlreiche Arbeiten mit den potenziellen Langzeitfolgen bei Patienten mit isolierten
Kraniosynostosen auseinander (Boltshauser, Ludwig, Dietrich, & Landolt, 2003;
Chieffo et al., 2010; Magge et al., 2002; Mendonca et al., 2009; Ruiz-Correa et al.,
2007; Shipster et al., 2003; Speltz, Endriga, & Mouradian, 1997; Starr et al., 2007;
Virtanen et al., 1999; Warschausky et al., 2005).

Knight et al. (2014) schildern im Ergebnis ihres systematischen Review, basierend
auf 33 Artikeln zu isolierten Kraniosynostosen, dass 21 Studien (64 %), erhdhte
Risiken fir Beeintrachtigungen in den Bereichen Kognition, Sprache und/oder
Motorik berichteten. Auch die Autoren zweier weiterer vertffentlichter Reviews
(Kapp-Simon, Speltz, Cunningham, Patel, & Tomita, 2007) und (Speltz, Kapp-Simon,
Cunningham, Marsh, & Dawson, 2004) kamen zu dem Schluss, dass Assoziationen
zwischen isolierten  Kraniosynostosen und leichten, aber persistenten

neurophysiologischen Defiziten vorliegen.

Betrachtet man die in den genannten Ubersichtsarbeiten (Reviews) beriicksichtigten
Studien, so wird schnell deutlich, dass ein Vergleich der Versuchsergebnisse
aufgrund der groRen Variabilitatt der Studiendesigns, unterschiedlicher
Ausschlussdiagnosen bei der Probandenauswahl, groRer Altersspannen zum
Untersuchungszeitpunkt, unterschiedlichster Testverfahren, pra- und postoperativer
Daten sowie aufgrund der verschiedenen Formen der Kraniosynostosen mit

erheblichen Limitationen verbunden ist.

Einige Autoren konnten Kkeine signifikanten Leistungseinschrankungen der
motorischen, kognitiven und/oder sprachlichen Fahigkeiten in Zusammenhang mit
isolierten Kraniosynostosen feststellen (Speltz et al., 1997; Warschausky et al., 2005;
Ruiz-Correa et al., 2007; Boltshauser et al., 2003):

So untersuchten Speltz et al. (1997) die mentale und psychomotorische Entwicklung
von 19 Sauglingen mit ausschlieBlich sagittaler Synostose und verglichen sie mit
einer Kontrollgruppe. Das Untersuchungsalter betrug 4, 12 und 24 Monate, wobei
sowohl préoperativ als auch postoperativ getestet wurde. Die Ergebnisse des

verwendeten Bayley-Tests (Bayley, 1993) ergaben zZu keinem
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Untersuchungszeitpunkt signifikante Entwicklungsunterschiede zwischen beiden

Untersuchungsgruppen.

Den Zusammenhang zwischen der Schwere der Schadelasymmetrie und der
neurophysiologischen Entwicklung zum Zeitpunkt vor chirurgischer Kranioplastik
untersuchten Ruiz-Correa et al. (2007). Zum Probandenkollektiv zahlten 57 Saug-
linge (M=4,5 Monate) ebenfalls ausschlie3lich mit isolierter Sagittalnahtsynostose.
Als Tests wurden die Bayley Scales of Infant Development Il (Bayley, 1993) und die
Preschool Language Scale (PLS-3; Zimmerman, Steiner, & Pond, 1991) verwendet.
Die Autoren entdeckten keinen Zusammenhang zwischen der Schwere der
Kopfdeformitat und dem Status der neurophysiologischen Entwicklung.

In Boltshausers (2003) Untersuchungen wurden 30 Kinder im Durchschnittsalter von
bereits 9,25 Jahren auf ihre kognitiven Fahigkeiten, ihr Verhalten und ihre
Lebensqualitat geprift. Die Probanden waren alle von einer unbehandelten isolierten
Sagittalnahtsynostose betroffen. Obwohl einige Patienten teilweise verminderte Lern-
und Gedéachtnisleistungen sowie erniedrigte Ergebnisse in Aufmerksamkeitstests
aufwiesen, relativierten die Autoren diese ,Defizite”, da alle Kinder regulare
Schulklassen besuchten und die generellen intellektuellen Leistungen der Probanden

dem Durchschnitt entsprachen.

Im Gegensatz zu den genannten Autoren, die keine Hinweise auf Besonderheiten
beobachteten, weisen andere Autoren auf motorische, kognitive und/oder
sprachliche Leistungseinschrankungen in Zusammenhang mit Schadeldeformitaten
hin (Chieffo et al., 2010; Da Costa et al., 2012; Korpilahti et al., 2012; Magge et al.,
2002; Mendonca et al., 2009; Shipster et al., 2003; Starr et al., 2007; Virtanen et al.,
1999):

Shipster et al. (2003) fanden in ihren Untersuchungen heraus, dass Kinder mit
isolierter Sagittalnahtsynostose ein erhdhtes Risiko fur die Entwicklung von
Sprachstorungen aufweisen. Die Studie prifte vor allem sprachliche Aspekte, aber
auch kognitive Fertigkeiten von 76 Kindern im Alter von 9 Monaten bis zu 15 Jahren.
Die Ergebnisse der kognitiven Untersuchungen ergaben keine Auffalligkeiten,
wohingegen 37 % der Probanden sprachliche Auffalligkeiten zeigten. Die Kriterien fur

die ermittelten Sprachbeeintrachtigungen basierten auf den Ergebnissen von
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standardisierten Sprachtests (u. a. PLS-3 (Zimmerman et al., 1991), PACS
(Grunwell, 1995), REEL 2 (Bzoch & League, 1991)). Allerdings lag die erhohte

Pravalenz fur Sprachstérungen ausschlief3lich bei Kindern im Alter ab 2 Jahren vor.

Auch die Studie von Korpilahti et al. (2012) untersuchte gezielt die frihen
Sprachentwicklungen von Kindern mit isolierten Kraniosynostosen (N= 32) und
Kindern mit Lagerungsplagiocephalus (N= 29). Das Durchschnittsalter der
Probanden lag bei 3 Jahren. Sprachwissenschaftler beurteilten die phonologische
Entwicklung der Kinder und deren sprachbezogene Fahigkeiten anhand der Reynell
Development Language Scales Il (RDLS-1II; Edwards et al., 1997) und des Renfrew
Naming Task (RNT; Renfrew, 1995). Zusétzlich erhielten die Eltern Fragebdgen zur
individuellen Sprachentwicklung. Die Ergebnisse zeigten, dass 49 % aller untersuch-
ten Kinder eine normale Sprachentwicklung, 30 % leichte Entwicklungsdefizite und
21 % starke Defizite in ihren sprachbezogenen Fahigkeiten hatten. Aul3erdem fanden
die Forscher heraus, dass Kinder mit Sagittalnahtsynostose bessere Ergebnisse als
Kinder mit anderen Kraniosynostosen erzielten, was gerade fir die vorliegende

Arbeit interessant erscheint.

Da Costa et al. (2012) untersuchten mithilfe ihrer Studie die Entwicklung des
Nervensystems von 56 Patienten mit unbehandelter isolierter Kraniosynostose im
Alter zwischen 4 und 16 Monaten (M=8,9 Monate; SD=2,9 Monate). Die Auswertung
des padiatrischen Entwicklungstests Bayley Scales of Infant Development Il fiihrte zu
signifikant niedrigeren geistigen (Mental Development Index) und motorischen
(Psychomotor  Development Index) Leistungen als in  vergleichbaren
Durchschnittspopulationen. Eine Kontrollgruppe gab es bei den Untersuchungen
allerdings nicht. Au3erdem lag der Anteil an Sagittalnahtsynostosen im Vergleich zu

anderen Formen der Kraniosynostosen bei weniger als 50 %.

Starr et al. (2007) verglichen den pré&- und postoperativen neurophysiologischen
Status von Sauglingen mit monosuturaler Kraniosynostose mit einer Kontrollgruppe.
Zu den Probanden der grofRen Longitudinalstudie zahlten 168 Sauglinge mit
Kraniosynostose und 115 Kontrollkinder (Alter: M=18,4 Monate). Der Anteil der
Kinder mit isolierter Sagittalnahtsynostose lag bei 51 %. Testgré3en waren neben

den Bayley Scales of Infant Development Il (BSID Il) die Preschool Language Scales
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[l (PLS-3). Die Autoren ermittelten tendenziell geringere Leistungen der Patienten im

Vergleich zur Kontrollgruppe zu beiden Testzeitpunkten.

Auch die Ergebnisse der Studien von Medonca (2009), Virtanen (1999), Magge
(2002) und Chieffo (2010) belegen Sprachbeeintrachtigungen sowie mentale und
motorische Retardierungen. Allerdings wich das Untersuchungsalter in diesen
Studien im Vergleich zu den Probanden der vorliegenden Studie in gré3erem Mal3e
ab. Es wurden hauptséchlich Kinder und Jugendliche im Alter von 3 bis 16 Jahren

untersucht.

Zusammenfassend ergibt sich nach Durchsicht der relevanten, aktuellen
Fachliteratur folgendes Bild: Bei den genannten Studien besteht eine grol3e
Variabilitat im methodischen Design. Wie Dbereits erwahnt, differiert das
Probandenalter, aber auch die Probandenzahl der einzelnen Studien &uf3erst stark.
Auch die durch die Testauswahl gesetzten Schwerpunkte der Leistungseinschatzung
(BSID, RDLS-Ill, RNT, PLS-3, DSM-1V) sind unterschiedlich. Die Studien verfolgen
daruber hinaus verschiedene Ziele, die sich auf das Operationsalter, den familiaren
soziobkonomischen Status (Da Costa et al., 2012; Starr et al., 2007) oder die
matterliche Bildung (Da Costa et al., 2012; Warschausky et al., 2005) beziehen. Es
gibt Studien mit Kontrollgruppen (Boltshauser et al., 2003; Chieffo et al., 2010; Ruiz-
Correa et al., 2007; Speltz et al., 1997; Starr et al., 2007), andere Autoren
vergleichen ihre Ergebnisse lediglich mit einer Normdatenbank (z.B. Da Costa et al.,
2012; Shipster et al., 2003). Die unterschiedlichen Formen der Kraniosynostosen
werden zum Teil zusammenfassend betrachtet und es gibt nur wenige Studien, die
sich  ausschlieBlich auf die fur die vorliegende Arbeit wichtigen

Sagittalnahtsynostosen beziehen.

Eine grol3e Diskrepanz liegt auch bei den uneinheitlichen Auswahlkriterien der
Probanden vor. Die Autoren schlielRen Probanden aufgrund verschiedenster Kriterien
aus: Fruhgeburten (Ruiz-Correa et al., 2007; Starr et al., 2007), grof3e medizinische
oder neurologische Erkrankungen (Da Costa et al., 2012; Korpilahti et al., 2012;
Magge et al, 2002; Ruiz-Correa et al, 2007, Starr et al., 2007),
Schallempfindungsschwerhorigkeiten  (Shipster et al.,, 2003), Fehlbildungen
(Korpilahti et al., 2012; Ruiz-Correa et al., 2007; Speltz et al., 1997; Starr et al.,
2007), operative Komplikationen (Da Costa et al., 2012), genetische Stdérungen
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(Chieffo et al., 2010), verschiedene Syndrome (Magge et al., 2002; Mendonca et al.,
2009), extrakranielle Pathologien (Mendonca et al., 2009) sowie Gestationsalter,
Geburtsgewicht und APGAR-Score (Virtanen et al., 1999). Die Unterschiede in den
Auswahlkriterien der Probanden erzeugen mdoglicherweise einen starken Bias und

erschweren die zusammenfassende Interpretation bisheriger Befunde.

Insgesamt fiihrten die dargestellten methodischen Einschréankungen zu einer hohen
Variabilitdt der Befunde und Messergebnisse. Die Vergleichbarkeit und
Verallgemeinerung der Daten ist somit erheblich limitiert. Die vorliegende Pilotstudie
soll durch ein homogeneres Design mit Fokus auf die vorsprachlichen, motorischen
und kognitiven Fahigkeiten der Probanden einen Ausgangspunkt fir weiterfihrende
systematische Studien zum Spracherwerb dieser Patientengruppe liefern. Es wird
ausschlief3lich eine Form der isolierten Kraniosynostosen (Sagittalnahtsynostose) im
definierten Untersuchungszeitraum von 5-7 Monaten untersucht und hierfir die
Vorsprachliche Diagnostik am ZVES sowie die im IZKF-Projekt etablierte
dreidimensionale Quantifizierung der Asymmetrie genutzt. Die vorliegende
Pilotstudie soll untersuchen, ob sich im Alter von 5-7 Monaten Unterschiede in der

Entwicklung zwischen Sauglingen mit und ohne Sagittalnahtsynostose zeigen.

1.5 Vorsprachliche Diagnostik

Sprache ist ein sehr komplexes System, das eng an die Entwicklung
ausdifferenzierter kognitiver Systeme gekoppelt ist. Hierbei gilt eine physiologische
sensomotorische  Entwicklung als Voraussetzung fiir einen ungestorten
Spracherwerb (Gekle et al., 2010).

Der menschliche Saugling kommt zwar mit einem Repertoire vorsprachlicher
Grundfertigkeiten, jedoch noch keiner Sprache in engerem Sinne zur Welt. Bis ein
Saugling in der Lage ist, erste bedeutungstragende Silbensequenzen zu erzeugen,
muss eine komplizierte Abfolge morphologischer und funktioneller Reifungsprozesse
erfolgreich absolviert werden, die sowohl zerebrale als auch periphere Strukturen
betreffen (cf. review in Wermke, 2002). Diese Reifung und gleichzeitig
»1rainingsphase” der Lautproduktion beginnt bereits in der ersten Lebenswoche und
stellt einen entscheidenden Entwicklungsabschnitt beim Spracherwerb dar (Wermke,

2004). Kommt es in dieser Trainingsphase, z. B. durch hormonelle, neuronale oder
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anatomische Einflussfaktoren, zu Stérungen, so kann dies Langzeitauswirkungen auf
die spatere Sprachentwicklung haben (Wermke et al., 2011; Wermke, Leising, &
Stellzig-Eisenhauer, 2007).

In der Literatur zum Spracherwerb wird ein mehrmonatiger vorsprachlicher
Entwicklungsabschnitt beschrieben, der in verschiedene, einander ablésende
Phasen unterteilt wird. Sprechapparat und Gehirn beginnen bereits in diesen
Phasen, Grundbausteine fir den Erwerb der spéteren Sprache bereitzustellen
(Wermke, 2004). Man unterscheidet verschiedene, aufeinander aufbauende
vorsprachliche Entwicklungsphasen. Nach Oller (2000) sind es vier Phasen der

vorsprachlichen Entwicklung, die man recht gut unterscheiden kann.

Die erste Phase wird, basierend auf Entwicklungsmodellen aus dem
englischsprachigen Raum, als ,Phonationsphase“ bezeichnet. In den ersten 6 bis 7
Wochen bleibt das Weinen der Sauglinge vorherrschende Ausdrucksart, wird aber
zunehmend haufiger durch sog. Komfortvokalisationen ergéanzt.

Die mit dem schnellen Wachstum verbundenen, verénderten oro-fazialen
GroRRenverhaltnisse sind Voraussetzung fur den Beginn der zweiten Phase (2.-3.
Lebensmonat), in der nun sogenannte Gurrlaute, d. h. Laute mit vokal- und
konsonantdhnlichen Elementen, vom Saugling produziert werden. Als typische
Gurrlaute werden kindliche AuRerungen wie: [gr-gr], [nga], [ngrr], also pharyngeal
gebildete Laute, beschrieben (Grimm & Wilde, 1998).

Nach Oller (2000) folgt darauf die ,Expansions-Phase“ (4. und 5. Monat). Das Kind
bt sich in der Beherrschung der Mundmuskulatur und das Lautrepertoire expandiert.
Der Saugling spielt zunehmend mit den Bewegungsmoglichkeiten des orofazialen
Systems, d. h. Nase, Lippen, Zunge, Kiefer, Gaumen und Rachen. Es werden in
dieser Phase neue vokalahnliche (vor allem ,e“) und konsonantenahnliche (,h*)
Laute vom Kleinkind produziert. Neben Wein- und Gurrlauten treten nun auch
marginale Babbellaute (silben&ahnlich) auf.

Die vierte Phase, das ,kanonische Babbeln® tritt erstmalig im Alter zwischen dem 6.
und 10. Lebensmonat auf. Hier gibt es eine hohe inter-individuelle Variabilitat im
Phasenbeginn. Die Produktion von Konsonant-Vokal-Verbindungen in Form von
kanonischen Silbenketten gleicht in den temporalen Artikulationseigenschaften

zunehmend denen der Erwachsenensprache und reflektiert eine bessere Kontrolle
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des Sauglings tber Artikulation und Phonation. Es entstehen kindliche AuRerungen

wie [ma-ma-ma], [ba-ba-ba] oder [gu-gu], je nach Vorliebe des Kindes (Oller, 2000).

Sprechen basiert auf variablen kanonischen Silben der jeweiligen Zielsprache. Oller
et al. (1998) beschreiben das Auftreten von kanonischen Babblern als wichtigen
Schritt fuir die Sprachentwicklung. Dartber hinaus zahlt das altersgerechte Auftreten
des kanonischen Babbelns zu den bisher am besten untersuchten vorsprachlichen

Entwicklungsmarkern (Oller, 2000).

Im Rahmen der vorliegenden Arbeit fanden die Lautaufzeichnungen der Sauglinge
im Alter zwischen 5 und 7 Monaten statt (vgl. Kapitel 2.2). In diesem Zeitraum treten
nach dem dargestellten vokalen Entwicklungsmodell neben Gurrlauten bereits
vermehrt sprachahnlichere Lautduf3erungen wie marginale Babbler und vereinzelt
auch kanonische Babbler auf (Phase 3 & 4). Diese ,Nicht-Schrei-Vokalisationen®
werden auch Komfortvokalisationen genannt und sind Gegenstand der vorliegenden

Arbeit. Auf Weinlaute wurde bei der Auswertung der Daten verzichtet.

Im Fokus der in dieser Arbeit durchgefuihrten Lautanalyse lag die quantitative
Charakterisierung der stimmphysiologischen Kenngro3en bei der Erzeugung von
Komfortlauten. Zu diesen zahlen vor allem die Grundfrequenz (FO) und mit ihr im
Zusammenhang stehende Grof3en. Warum die Grundfrequenz (FO) und ihr Verlauf in
der Zeit (Melodie) als Analyseparameter ausgewahlt wurden, soll in den folgenden

Abschnitten nédher erlautert werden.

Die Grundfrequenz und mit ihr im Zusammenhang stehende Grol3en, wie z. B. der
Grundfrequenzmodulationshub, charakterisieren die sogenannte ,Quelle” der
Lautproduktion. Dadurch stehen sie in unmittelbarem Zusammenhang mit den der
Stimmbildung zugrunde liegenden neurophysiologischen Mechanismen. Die
Lautanalyse ermdglicht in gewisser Weise eine Quantifizierung der komplizierten
neurophysiologischen Ablaufe bei der Lautproduktion am Larynx (Phonation). Um
Informationen Uber die Koordinationsleistung des Gehirns bei der Lautproduktion zu
bekommen, erscheint es sinnvoll, diese akustischen Eigenschaften der Lautquelle zu
untersuchen. Sauglinge verfiugen aul3erdem Uber ein bereits funktionsfahiges

respiro-laryngeales Regelsystem (Bosma, Truby, & Lind, 1965).
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1. Einleitung

Dies ist auch der Grund dafir, dass in zahlreichen Untersuchungen schon bei sehr
jungen Sauglingen nach dem indikativen Wert der Grundfrequenz und der
Melodiebewegungen gefragt wurde. So beschrieben schon verschiedene frihere
Studien Unterschiede zwischen gesunden und medizinisch auffalligen Sauglingen in
diesen akustischen GréfRen (LaGasse, Neal, & Lester, 2005; Michelsson, 1971;
Michelsson & Sirvio, 1976; Prechtl, Theorell, Gramsbergen, & Lind, 1969). Weitere
frihe Studien lieferten Hinweise darauf, dass bestimmte Stoffwechselerkrankungen,
eine chromosomale Aberration, Funktionsstérungen des ZNS, Frihgeburtlichkeit und
intrauterine  Wachstumsretardierung zu charakteristischen Verdnderungen der
Grundfrequenz in den Schreien betroffener S&uglinge fiihren kdnnen (vgl. Barr,
Chen, Hopkins, & Westra, 1996; Hirschberg, 1980; Hirschberg et al., 1995; Mende,
Wermke, Schindler, Wilzopolski, & Hoeck, 1990; Michelsson, 1971; Michelsson &
Sirvio, 1976; Ostwald, Phibbs, & Fox, 1968; Prescott, 1975; Wermke, 1987). Diese
FO-Besonderheiten/-Variationen sind, nach Ansicht der genannten Autoren, zum Teil
auf eine eingeschrankte laryngeale Kontrollfahigkeit zerebraler Genese

zurickzufiuhren.

Die Analyse der vorsprachlichen Nichtschrei-Vokalisationen kann als non-invasives,
andere Verfahren erganzendes Diagnosemittel fur neurophysiologische
Dysfunktionen bzw. Stoérungen des ZNS bei Sauglingen eingesetzt werden.
Akustische KenngroRen kénnen auch hier als Marker fir die erreichte phonatorische
Kontrollfahigkeit bzw. neurophysiologische Leistungsfahigkeit dienen. Die
Grundfrequenzeigenschaften als  Kenngro3en  der sich  entwickelnden
Sprachfahigkeit stellen insbesondere in den ersten Lebensmonaten einen
Schlusselparameter in der Vorsprachlichen Diagnostik dar und stehen im Zentrum

der vorliegenden Arbeit.
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1.6 Zielstellung

Das Ziel der vorliegenden Arbeit war es, vorsprachliche, motorische und kognitive
Fahigkeiten von Sauglingen mit isolierter Sagittalnahtsynostose im Altersbereich
zwischen 5 und 7 Monaten mit einer gleichaltrigen Kontrollgruppe zu vergleichen.
Das Durchschnittsalter der Probanden lag bei 205 Tagen (SD [d] = 26,6). Die
vorsprachliche Entwicklung wurde anhand von Grundfrequenzparametern und
temporalen Eigenschaften (Laut- und Pausenldngen) der spontan geaul3erten
Sauglingsvokalisationen untersucht. Dieser Ansatz basiert auf dem indikativen
Charakter dieser MessgroRen in  vorsprachlichen  LautduRerungen  flr
neurophysiologische Dysfunktionen, in den der Phonation zugrundeliegenden
Mechanismen, bei Kindern mit isolierter Sagittalnahtsynostose. Wie in der Einleitung
aufgezeigt, werden Entwicklungsbeeintrdchtigungen bei  S&uglingen  mit
Sagittalnahtsynostose  von  manchen  Autoren  vermutet. Wenn diese
Beeintrachtigungen auf neurophysiologische Ursachen zurtickzufihren sind, sollten
sie sich bereits frihzeitig in ,Effektoren” der Hirnfunktion zeigen (hier Phonation). Die
akustischen KenngrofRen der Phonation wurden in der vorliegenden Studie pré-
operativ (um Einflussfaktoren zu minimieren) analysiert. Dieser methodische Ansatz
wurde, soweit dem Verfasser der Dissertation bekannt, bei Patienten mit
Sagittalnahtsynostose bisher nicht angewandt, sodass es sich um eine explorative
Pilotstudie handelt. Es gibt bei Sauglingen mit lagerungsbedingtem Plagiozephalus
allerdings bereits Untersuchungen in der eigenen Arbeitsgruppe, die eine

vergleichbare Methodik angewendet haben (Hasenberg, 2014).

Dartber hinaus wurden vergleichend kognitive und motorische Fahigkeiten der
Sauglinge mit dem neuropsychologischen Entwicklungstest Bayley Scales of Infant
Development Il untersucht. Dieser Test wurde auch in Studien anderer Autoren zur
Entwicklungsdiagnostik bei Sagittalnahtsynostosen verwendet (Da Costa et al., 2012;
Ruiz-Correa et al., 2007; Speltz et al., 1997, Starr et al., 2007).

Die Moglichkeit zur vorliegenden Untersuchung ergab sich durch die Einbettung in
ein interdisziplinares Forschungsprojekt am Universitatsklinikum der Julius-
Maximilians-Universitat unter dem Titel ,Dreidimensionale stereophotogrammetrische

Diagnostik des Schadels und Evaluierung der Therapie bei Kindern mit
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1. Einleitung

kraniofazialen Fehlbildungen unter Bericksichtigung der psychomotorischen
Entwicklung® (IZKF Projekt F-164). Im Rahmen des Forschungsprojektes entstanden
bereits inhaltlich verwandte Arbeiten zu Patienten mit Lagerungsplagiocephalus
(Abels, 2014; Gunzel, 2014; Hasenberg, 2014). Die Ergebnisse dieser Arbeiten
werden mit den Ergebnissen der vorliegenden Studie vergleichend diskutiert (vgl.
Kapitel 4.1).
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2. Material und Methoden

2. Material und Methoden

2.1 Studiendesign

Mit Unterstitzung des interdisziplindren Zentrums fir klinische Forschung (IZKF) des
Universitatsklinikums Wiurzburg begann im Jahr 2010 das Projekt mit dem Titel
,oreidimensionale stereophotogrammetrische Diagnostik des Schéadels und
Evaluierung der Therapie bei Kindern mit kraniofazialen Fehlbildungen unter
Berucksichtigung der psychomotorischen Entwicklung®. Leiter des Projekts sind PD
Dr. Tilman Schweitzer (Oberarzt an der Klinik und Poliklinik fir Neurochirurgie,
Sektion fur padiatrische Neurochirurgie), Prof. Dr. Philipp Meyer-Marcotty (als
damaliger Oberarzt an der Poliklinik fur Kieferorthopadie), Dr. Dr. Hartmut Bohm
(Oberarzt an der Klinik und Poliklinik fuar Mund-, Kiefer-, und Plastische
Gesichtschirurgie) und Dr. Dr. Christian Linz (Wissenschaftlicher Mitarbeiter an der
Klinik und Poliklinik fur Mund-, Kiefer-, und Plastische Gesichtschirurgie). Im Rahmen
dieser Studie werden Schadelform und physiologisches Schadelwachstum von
Sauglingen mithilfe der Stereophotogrammetrie untersucht (Linz et al., 2014; Meyer-
Marcotty et al., 2012; Schweitzer et al., 2013). Die dreidimensional erfassten Daten
von Form und Entwicklung der Kinderschadel werden im Rahmen dieses Projekts
durch geeignete anthropometrische KenngréRen charakterisiert (Linz & Stellzig-
Eisenhauer, 2013). Um mogliche Beeintrachtigungen in der neurophysiologischen
Entwicklung bei Kindern mit Schéadeldeformitaten besser zu erkennen, wird
zusatzlich eine geeignete Kontrollgruppe untersucht. Langfristiges Ziel dieser
Forschungsrichtung ist es, geeignete Fruhindikatoren zur Entwicklung von Kindern
mit Schadeldeformitaten zu identifizieren und durch langsschnittliche Beobachtungen

zu validieren und damit einen Beitrag zur Vorsorgungsforschung zu leisten.

Das Zentrum fur vorsprachliche Entwicklung und Entwicklungsstérungen (ZVES) an
der Poliklinik fur Kieferorthopadie (Leitung: Prof. Dr. Kathleen Wermke) ist an diesem
Langsschnittprojekt mit dem Teilprojekt ,Erfassung der vorsprachlichen bzw. friihen
sprachlichen Entwicklung bei Kindern mit Schadeldeformitaten® (im Weiteren hier
kurz ,Sprachprojekt® genannt) beteiligt. Hierin werden zu definierten Zeitpunkten
sowohl die vorsprachliche als auch frihe sprachliche Entwicklung longitudinal erfasst

bzw. ausgewertet. Aufgezeichnete Vokalisationen der Sauglinge werden im
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Signalanalyselabor des ZVES spezifisch quantitativ ausgewertet (Vorsprachliche
Diagnostik, Erhebung Uber standardisierte Elternfragebdgen, Sprachtests). Alle
erhobenen Daten werden pseudonymisiert archiviert. Die Namen der Probanden
wurden in einen einheitlichen Buchstabencode tberfihrt. Der Code fiir die Kinder der
Kontrollgruppe beginnt mit ,KG “, darauf folgt die Nummerierung mit den
Buchstabenkombinationen AA, AB,...,AZ bzw. BA, BB,...,.BZ, usw. Die
Patientengruppe beginnt mit ,SMO_*“, wobei die Buchstabenkombinationen der KG
korrespondierend sind. Die in der vorliegenden Arbeit ausgewerteten Daten wurden
dem Autor daher in pseudonymisierter Form zur Verfligung gestellt. Zuséatzlich
wurden dem Autor die Ergebnisse des im Projekt durchgeflihrten Bayley-Tests in

pseudonymisierter Form von den Projektleitern zur Verfigung gestellt.

Der Fokus der vorliegenden explorativen Pilotstudie lag auf der Analyse des vokalen
Verhaltens von Sauglingen im Alter von 5 bis 7 Monaten. Fiur die Untersuchung
standen Daten von 14 Kindern mit Sagittalnahtsynostose zur Verfigung, die die
erforderlichen Auswabhlkriterien erfullten (Tabelle 1). Es handelt sich dabei um die
ersten, konsekutiv im Projekt rekrutierten Kinder. Alle Kinder wurden von
Kinderarzten, Hebammen oder Physiotherapeuten aufgrund ihrer auffalligen
Schadeldeformitat in das Craniofaziale Centrum der Universitatsklinik Wurzburg
(CFCW) uberwiesen. Die Diagnosestellung einer pramaturen Sagittalnahtsynostose
wurde von geschulten Arzten des CFCW gesichert. Um Ausmaf und Folgen der
Anomalie zu beurteilen, wurden padiatrische, neuropéadiatrische, Hals-Nasen-Ohren-
arztliche, Mund-Kiefer-Gesichts-chirurgische, ophthalmologische, sonografische und
radiologische Untersuchungen durchgefuhrt. Die Séuglinge der vorliegenden Studie
wurden nach ausfuhrlicher Diagnostik in der neurochirurgischen Abteilung des
Universitatsklinikums Wirzburg operiert. Die Zuordnung der Kinder erfolgte somit in
die Gruppe ,Sagittalnahtsynostosen mit OP*“ (SMO). Als weiteres diagnostisches
Mittel stand ein lichtoptischer 3D-Scanner zur Verfligung, welcher die Weichteildaten
der Kopfe erfasste. Die 3D-Bildgebung und 3D-Analyse sind in Kapitel 2.3 naher

erlautert.

Die SMO-Gruppe — im folgenden Teil der Arbeit nur noch als Patientengruppe (PG)
bezeichnet — wurde mit einer geeigneten Kontrollgruppe (KG) des Projektes, welche
anhand des durchschnittlichen Lautaufnahmealters ausgesucht wurde, verglichen.

Die 14 Probanden der Kontrollgruppe wiesen (bei den Voruntersuchungen) keinerlei
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2. Material und Methoden

kraniofaziale Anomalien auf. Von den Kindern der KG wurden im Rahmen des

Projektes ebenfalls 3D-Scans der Kdpfe aufgenommen und ausgewertet.

Neben den anthropometrischen Daten wurden im Rahmen des Projektes im Alter
zwischen 5 und 7 Monaten Lautaufnahmen aufgezeichnet. Um zusatzlich die
kognitive und motorische Entwicklung vergleichend darzustellen, wurden die

Ergebnisse eines standardisierten Entwicklungstests (Bayley, 1993) verwendet.

Die [ZKF-Studie (Studiennr. F-164) wurde von der Ethik-Kommission des
Universitatsklinikums Wirzburg gepruft und genehmigt (Ethiknummer 143/09). Alle
teiinehmenden Familien wurden ausfihrlich Uber die Studie aufgeklart. Die
Untersuchungen erfolgten nach der Deklaration von Helsinki mit dem schriftlichen

Einverstandnis der Eltern jedes Probanden.

In Abbildung 2 (Flussdiagramm) ist die Vorgehensweise zur Datengewinnung
aufgeflhrt, die der vorliegenden Arbeit zugrunde liegt. In den nachfolgenden Kapiteln
werden zu den einzelnen Erhebungs-, bzw. Analyseschritten erganzende

Erklarungen gemacht.
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2.2 Probanden

In der vorliegenden Arbeit werden die vorsprachlichen Leistungen von 28 Kindern
untersucht. Die in der Arbeit untersuchten, ersten konsekutiv rekrutierten 14
Patienten (Einzugsgebiet: Wirzburg + 150 km), welche die Auswahlkriterien erfillten
(vgl. Tabelle 1), zeigen eine geschlechtsspezifische Verteilung (11 méannlich, 3
weiblich). Das entspricht einem Ubergewicht des mannlichen Patientenkollektivs (ca.
73 %). Die auffalige Dominanz der mannlichen Patienten mit einer
Sagittalnahtsynostose wird in der Literatur ebenfalls beschrieben und mit einer
Haufigkeit von bis zu 80 % angegeben (Lajeunie et al., 2005). In Tabelle 1 sind die
Auswahlkriterien fur die Probanden aufgelistet. Zusatzlich zur PG wurde eine KG,
bestehend aus 14 Probanden (4 mannlich, 10 weiblich), anhand des
durchschnittlichen Lautaufnahmealters, ausgewéhlt (Alter zum Zeitpunkt der
Lautaufnahme: PG, MW=203,5 Tage; KG, MW=207,4 Tage). Fir die KG und PG
galten korrespondierende Auswabhlkriterien (Tabelle 1).

Tabelle 1: Probanden Auswahlkriterien

e Kontrollierte Schwangerschaft mit unauffalligem Verlauf

e Ausschluss eines Syndroms

e Unaufféallige neurologische Erstuntersuchung

e Deutsch als vorherrschende Muttersprache im Umfeld des Kindes

e Unauffalliges Neugeborenen-Horscreening bzw. unauffalliger Horbefund
in der Neugeborenen-Nachuntersuchung

e APGAR5 =8
e Bereitschaft der Eltern zur Teilnahme an der gesamten Studie

e Alter zum Zeitpunkt der Lautaufnahmen 160. bis 250. Tag
(Ausnahme Kind SMO_AM mit 299 Tagen)
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Die PG wurde hinsichtlich ihrer Anomalie von einem erfahrenen Neurochirurgen
(PD Dr. med. Tilmann Schweitzer) klinisch untersucht. Die Diagnostik wurde durch
Rontgenaufnahmen des Schédels in zwei Projektionsebenen (Rontgen nur vor OP
oder im Alter von einem Jahr), sowie eine transkranielle Sonografie um die Diagnose
zu bestatigen, abgeschlossen. Kraniofaziale Syndrome konnten bei allen Patienten
ausgeschlossen werden. Durch die isolierte, pramature Synostosierung der
sagittalen Naht wird der charakteristische Skaphocephalus (Langschadel,
Kahnschadel) der Patienten deutlich. In Abbildung 3 und Abbildung 4 wird zur
Veranschaulichung der Schadelfehlbildung ein 3D-Scan eines Kindes der PG mit

dem Scan eines Kindes der KG verglichen.

Abbildung 3: Laterale, frontale und kraniale Ansicht des 3D-Scans von Kind AE
(PG); Alter zum Scanzeitpunkt: 191 Tage (3D-Scan freundlicherweise
durch Mitarbeiter des CFCW-Projektes zur Verfiigung gestellt)

Abbildung 4.  Laterale, frontale und kraniale Ansicht des 3D-Scans von Kind BL
(KG); Alter zum Scanzeitpunkt: 195 Tage (3D-Scan freundlicherweise
durch Mitarbeiter des CFCW-Projektes zur Verfiigung gestellt)
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Der Sauglingsschadel von Kind AE (PG) zeigt die typischen anatomischen
Veranderungen: ein verminderter bitemporaler Abstand, eine Verlangerung des
Schédels in anterior-posteriorer Richtung, Balkonstirn, die Abflachung der
Schadelwdlbung im parietalen Bereich, eine Erhéhung der Bregmaregion und die

occipitale Uberrotation (vgl. Abbildung 3 und Abbildung 4).

Tabelle 2 und Tabelle 3 liefern einen Uberblick bezuglich des Alters zum Zeitpunkt
der Lautaufnahmen und des 3D-Scans. Aul3erdem sind Parameter der 3D-Analyse,

sowie Gestationsalter und anthropometrische Daten zur Geburt aufgefihrt.

Die Kinder SMO_AB, SMO_AG, SMO_AI, SMO_AM und KG_AT sind vor der 37.
Schwangerschaftswoche geboren. Der Vergleich der Korpermalie dieser Kinder mit
einer Referenzpopulation zeigt, dass sie alle eutroph sind. Lediglich SMO_AI hatte
ein leicht hypotrophes Geburtsgewicht. Weitere Erlauterungen zur somatischen Reife

der Probanden folgen auf den Seiten 28 bis 33.
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Tabelle 2: Alter zum Zeitpunkt der Lautaufnahme und des 3D-Scans, sowie 3D-
Daten, Gestationsalter und anthropometrische Daten fir die
Kontrollgruppe zum Zeitpunkt der Geburt?
Gruppe | G |vSSW | Laut- | 3D Zirkf Cl- GG GL | GKU | APGAR’
aufn. | [d] [cm] | Index | [0] [cm] | [cm] 5
[d] [%0]
KG_AB |w 37 199 199 | 44 | 78,4 |2940| 48 33 10
KG_AC |w 40 201 209 44 | 81,6 3500 52 k.A. 10
KG_AF |w 39 187 205 44 |\ 77,7 2950 48 34 10
KG_AG |w 39 250 204 | 45 | 850 [3820| 51 36 10
KG_AH |w 37 224 195 42 | 88,0 3130 49 34 10
KG_AJ m 40 174 189 47 | 72,8 3780 52 36 10
KG_AM |w 39 193 194 44 | 82,4 4035 51 36 10
KG_AN | m 39 207 207 43 | 87,5 3395 51 33 10
KG_AP |w 39 196 196 | 42 | 859 |2645| 46 32 10
KG_AT | m 35 207 193 43 | 79,2 2660 48 32 9
KG_AX |w 39 211 211 44 | 86,0 2625 48 34 10
KG_BA |w 39 214 204 45 | 83,7 3480 52 k.A. 10
KG_BH |w 41 191 191 43 | 84,1 3265 49 33 9
KG BL |m 37 195 195 46 | 88,9 3240 52 k.A. 10
Erklarung:

vSSW: vollendete Schwangerschaftswoche
3D: Alter des Kindes zum Tag des 3D-Scans

Zirkf: Zirkumferenz (3D-Daten)

Cl-Index: Cephalic-Index (3D-Daten)

GG: Geburtsgewicht

GL: Korperlange bei Geburt

GKU: Kopfumfang bei Geburt

G: Geschlecht

k.A.: keine Angaben

1 Die 3D-Scan-Daten wurden im Rahmen des Gesamtprojektes erhoben und dem Autor der
vorliegenden Arbeit freundlicherweise zur Verfigung gestellt.
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Tabelle 3: Alter zum Zeitpunkt der Lautaufnahme und des 3D-Scans, sowie 3D-
Daten, Gestationsalter und anthropometrische Daten fir die
Patientengruppe zum Zeitpunkt der Geburt?

Gruppe G | vSSW | Laut- 3D | Zirkf Cl- GG | GL | GKU | APGAR’

[w] aufn. [d] | [ecm] | Index | [g] | [cm] | [cm] 5
[d] [%0]

SMO_AB m 36 194 190 | 47 |67,1 |2730| 55 33 10

SMO_AD m 39 225 225 | 47 | 68,6 |3500| 54 35 10

SMO_AE w 40 191 191 | 46 |65,9 |3370| 49 35 10

SMO_AF m 39 230 230 | 49 |69,1 |3820| 55 37 10

SMO_AG w 34 223 223 45 | 67,1 2210 | 46 k.A. 9

SMO_AH m 38 194 194 45 | 64,5 2970 | 49 30 10

SMO_AI m 32 163 163 45 | 64,3 1310 | 40 K.A. 9

SMO_AJ m 38 214 214 46 | 68,3 2945 | 48 34 10

SMO_AK m 40 226 226 47 | 71,0 4250 | 55 k.A. 10

SMO_AL m 40 185 185 49 | 65,5 3060 | 52 K.A. 10

SMO_AM m 29 299 299 47 | 67,4 1225 | 40 K.A. 8

SMO_AQ m 38 171 171 46 | 67,5 3280 | 53 36 10

SMO_AR m 40 190 190 | 48 | 64,4 |3290| 50 37 9

SMO_AS W 40 198 197 44 | 68,9 3840 | 52 35 9

Erklarung:

vSSW: vollendete Schwangerschaftswoche
3D: Alter des Kindes zum Tag des 3D-Scans

Zirkf: Zirkumferenz (3D-Daten)

Cl-Index: Cephalic-Index (3D-Daten)

GG: Geburtsgewicht

GL: Korperlange bei Geburt
GKU: Kopfumfang bei Geburt

G: Geschlecht
k.A.: keine Angaben

2 Die 3-D-Scan-Daten wurden im Rahmen des Gesamtprojektes erhoben und dem Autor der
vorliegenden Arbeit freundlicherweise zur Verfligung gestellt.
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Die untersuchten Sauglinge mit Sagittalnahtsynostose wiesen bei der
dreidimensionalen Bildgebung im Vergleich zur KG eine vergrof3erte Zirkumferenz,
maximale Lange und sagittale Zirkumferenz auf. Verkleinert waren bei den Patienten
hingegen die Werte der maximalen Breite, des Cl-Index und der koronalen
Zirkumferenz. Fur die komplette Ergebnisdarstellung der 3D-Analyse wird auf das

Kapitel 3.1.1 verwiesen.

Die unterschiedlichen Kopfmalf3e werden vor allem bei Vergleichen der Zirkumferenz
(vgl. S. 54) und dem ClI-Index (Cephalic Index) deutlich. Der Cl-Index (bezogen auf
die 3D-Analyse) wird folgendermal3en berechnet (Meyer-Marcotty, Bohm et al.
2013):

Cl — Index [%] = maximale Breite auf Hohe der Messebene [cm] 100
naex Al = naximale Lange auf Hohe der Messebene [cm]|

Dieser Parameter, in anderen Publikationen auch als BLI (Breiten-Langen-Index)
bezeichnet, beschreibt objektiv die Form des Schadels (Barritt, Brooksbank, &
Simpson, 1981; Fisher et al., 2007). Die Werte der untersuchten Gruppen weichen in
charakteristischer Weise, durch den langen, schmalen Kopf der Patienten, sehr stark
voneinander ab (Abbildung 5). Die Signifikanztests zu Gruppenunterschieden in der
Zirkumferenz und des Cl-Index finden sich in Kapitel 3.1.1, weitere Erlauterungen zur

3D-Bildgebung und 3D-Analyse, vgl. Kapitel 2.3.
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Abbildung 5:  Cl-Index [%] im Gruppenvergleich; PG (N=14) und KG (N=14)
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Um den Entwicklungszustand zu beurteilen oder Ruckschlisse auf mdgliche
Wachstumsstorungen machen zu konnen, ist es sinnvoll, anthropometrische
Merkmale sowohl der PG als auch der KG mit einer geeigneten Referenzpopulation
zu vergleichen. Wichtig ist vor allem die Beurteilung anhand des Korpergewichtes
(Robert-Koch-Institut  (Berlin) & Neuhauser, 2011). Daruber hinaus ist der
Kopfumfang ein wichtiger Parameter: Er gilt als Maf3 fur die Gr63e und altersgemalie
Entwicklung des Gehirns und kann frihzeitig Hinweise auf neurologische
Erkrankungen, wie Makro- oder Mikrocephalie, geben (Ashwal et al.,, 2009;
Bartholomeusz, Courchesne, & Karns, 2002; Zahl & Wester, 2008). Eine
Datengrundlage, um Korpermal3e von Neugeborenen zu vergleichen, bietet die
Analyse von Neugeborenenkollektiven, bzw. den daraus berechneten
Perzentilkurven (Voigt, Schneider, & Jahrig, 1996), basierend auf den Angaben der
perinatologischen Erhebungsbdgen. Fur altere Kinder und Langsschnittdaten liefern

verschiedene weitere Untersuchungen Referenzdaten (Brandt, 1986; Hesse, 1997).

Zu den hier untersuchten anthropometrischen Mal3zahlen gehdren unter anderem:
KorpergroRe, Korpergewicht und Kopfumfang. ,Zur Bewertung werden
Wachstumskurven (Perzentilkurven) herangezogen, die die Verteilung dieser
Koérpermalle in einer Referenzpopulation zeigen und eine Einordnung des
individuellen Wertes ermdglichen [...]. Ein in den Wachstumkurven abgelesenes
Perzentil gibt an, wie viel Prozent der Kinder gleichen Alters und Geschlechts
unterhalb dieses Wertes liegen und ermdglicht somit eine Einordnung im Vergleich

zur Bevolkerung®, (Robert-Koch-Institut (Berlin) & Neuhauser, 2011, p. 5).

In der vorliegenden Arbeit wurden die Perzentilwerte zur Geburt nach Voigt et al.
(1996) herangezogen und die Werte fur Gewicht, Koérperlange und Kopfumfang in
Tabellen (siehe dazu Tabelle 4 und Tabelle 5) eingetragen. In welchen
Perzentilbereichen die Werte der Probanden liegen, ist Tabelle 4 und Tabelle 5 zu
entnehmen. Aufgefiihrt sind jeweils die 3., 10., 25., 50. (Median), 75., 90., und 97.
Perzentile. Eine Einteilung in die Gruppen hypotroph (<10. Perzentile), eutroph (10.-
90. Perzentile) und hypertroph (>90. Perzentile), zur Charakterisierung der

somatischen Reife, wird in der Literatur beschrieben (Voigt et al., 2007).

Der aus den 3D-Scans ermittelte Kopfumfang im Untersuchungsalter wurde zur

Darstellung des Entwicklungsverlaufs in Tabelle 6 und Tabelle 7 eingetragen.
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Tabelle 4 und Tabelle 5 zeigen, dass die Probandengruppen bei den Perzentilen
bezlglich GL, GG und GKU ahnlich verteilt sind. Der Grof3teil beider Gruppen ist
eutroph, wobei auch einige Kinder hypotroph und hypertroph sind. Es ist sinnvoll, die
hypotrophen Sauglinge zu identifizieren, da diese Probanden unter Umstanden eine

pranatale Mangelentwicklung aufweisen.

Der Entwicklungsverlauf des Kopfumfangs, den die Probanden in den ersten
Monaten nach der Geburt durchlaufen, ist der Tabelle 6 und Tabelle 7 zu
entnehmen. Hier wird der Kopfumfang bei Geburt (TO) mit dem Kopfumfang aus den
3D-Scans (T1) verglichen. Das durchschnittiche Wachstum lag bei der KG bei
29,1 %, bei den Sagittalnahtsynosten bei 34,3 %. Am stérksten ist das Wachstum bei
Kind SMO_AH mit 15 cm in 6,4 Monaten (£50 % Wachstum).
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Tabelle 4: Somatische Reife der Patientengruppe nach Perzentilen fur
Geburtslange, Geburtsgewicht, Geburts-Kopfumfang
Geburtslange Geburtsgewicht | Geburts-Kopfumfang
, SMO_AB - -
$ 5| po7:
S 9o '
=" SMO AF SMO AK SMO AF
P90:
SMO_AD SMO_AF SMO_AR
SMO_AK SMO_AS
SMO_AQ
P75:
SMO_AM SMO_AD SMO_AQ
SMO_AG SMO_AQ SMO_AE
SMO_AS SMO_AS
s P50:
g SMO_AL SMO_AB SMO_AB
8 SMO_AM SMO_AD
SMO_AE SMO_AJ
SMO_AG
P25:
SMO_AH SMO_AH
SMO_AI SMO_AJ -
SMO_AR SMO_AR
SMO_AE
P10:
s SMO_AJ SMO_AI -
) SMO_AL
° P3:
o
2 - - SMO_AH
Erkléarung:
P3: 3. Perzentile
P10: 10. Perzentile
P25: 25. Perzentile
P50: 50. Perzentile
P75: 75. Perzentile
P90: 90. Perzentile
P97: 97. Perzentile
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Tabelle 5: Somatische Reife der Kontrollgruppe nach Perzentilen far
Geburtslange, Geburtsgewicht, Geburtskopfumfang
Geburtslange Geburtsgewicht | Geburts-Kopfumfang
L - .
g:g PO7:
o+ - KG_AJ -
KG_AM
P90:
KG_AJ KG_AG KG_AJ
KG_BL KG_AG
KG_AM
P75:
KG_AT KG_AT
KG_AC KG_BL -
- KG_BA KG_AC
= KG_BA
% P50:
o KG_AN KG_AN KG_AT
KG_AG KG_AB KG_AB
KG_AM KG_AH KG_AF
KG_BH KG_AH
KG_AX
P25:
KG_AB KG_AF -
KG_AH
P10:
. KG_AF KG_AP KG_AN
s KG_AX KG_AX KG_BH
g KG_BH
_% P3:
KG_AP - KG_ AP
Erklarung:
P3: 3. Perzentile
P10: 10. Perzentile
P25: 25. Perzentile
P50: 50. Perzentile
P75: 75. Perzentile
P90: 90. Perzentile
P97: 97. Perzentile
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Tabelle 6: Entwicklungsverlauf des Kopfumfangs der Kontrollgruppe in [cm] von
TOzu T1
Kind vSSW KU Alter T1 KU T1-Scan | Zuwachs des KU
Geburt [Monat] [cm] [%0]
TO[cm]

KG_AB 37 33 6,5 44 33,3
KG_AC 40 K.A. 6,8 44 -
KG_AF 39 34 6,7 44 29,4
KG_AG 39 36 6,7 45 25,0
KG_AH 37 34 6,4 42 23,5
KG_AJ 40 36 6,2 47 30,5
KG_AM 39 36 6,4 44 22,2
KG_AN 39 33 6,8 43 30,3
KG_AP 39 32 6,4 42 31,3
KG_AT 35 32 6,3 43 34,4
KG_AX 39 34 6,9 44 29,4
KG_BA 39 K.A. 6,7 45 -
KG_BH 41 33 6,3 43 30,3
KG BL 37 K.A. 6,4 46 -

Erklarung:

vSSW: vollendete Schwangerschaftswoche

KU: Kopfumfang

T1-Scan: Zeitpunkt zur Aufnahme der 3D-Scans
k.A.: keine Angaben
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Tabelle 7: Entwicklungsverlauf des Kopfumfangs der Patientengruppe in [cm]
von TOzu T1
Kind vSSW | KU Geburt TO | Alter T1 KU T1- | Zuwachs des KU
[cm] [Monat] Scan [%0]
[cm]
SMO_AB 36 33 6,2 47 42,4
SMO_AD 39 35 7,4 47 34,3
SMO_AE 40 35 6,3 46 31,4
SMO_AF 39 37 7,5 49 32,4
SMO_AG 34 K.A. 7,3 45 -
SMO_AH 38 30 6,4 45 50,0
SMO_AI 32 K.A. 5,3 45 -
SMO_AJ 38 34 7 46 35,3
SMO_AK 40 K.A. 7,4 47 -
SMO_AL 40 K.A. 6,1 49 -
SMO_AM 29 K.A. 9,8 47 -
SMO_AQ 38 36 5,6 46 27,8
SMO_AR 40 37 6,2 48 29,7
SMO_AS 40 35 6,5 44 25,7
Erkléarung:

vSSW: vollendete Schwangerschaftswoche
KU: Kopfumfang

T1-Scan: Zeitpunkt zur Aufnahme der 3D-Scans

k. A.: keine Angaben
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2.3 3D-Bildgebung und 3D-Analyse

Ein weiteres Ziel des Ubergeordneten Forschungsprojekts ist die Etablierung der
dreidimensionalen Stereophotogrammetrie als non-invasives bildgebendes Verfahren

in der Diagnostik kindlicher Schadeldeformitaten.

Dazu stand ein lichtoptischer 3D-Scanner (3dMD®, Atlanta, GA, USA) zur
Verfuigung, welcher die Weichteildaten der Kopfe der Kinder erfasste. Ausgewertet
wurden die Scans mit der 3D-Software Cranioform Analytics 3.0 (Cranioform®,
Alpnach, Schweiz). Die dreidimensionale Analyse erfolgte mittels elf Parameter.
Diese waren: die Zirkumferenz des Kopfes, die maximale Breite und Lange, das
Verhaltnis von maximaler Breite zur maximalen Lange (Cl-Index), die Breite des
Kopfes auf Hohe der Schadelbasisebene, die 30°-Diagonalendifferenz sowie der
anteriore und posteriore kraniale Asymmetrie-Index (ACAI/PCAI). Daruber hinaus
wurde das Totalvolumen vom anterioren linken (Q1) und rechten (Q2) kranialen
Quadranten und der beiden rechten (Q3) und linken (Q4) posterioren kranialen
Quadranten gemessen, sodass die Quantifizierung des intrakranialen Volumens von
der O-Ebene zum Scheitel moglich war. Die sagittale und koronale Zirkumferenz

wurden ebenfalls analysiert (Linz et al., 2014).

Wie die Kopfdaten ermittelt wurden, ist in Abbildung 6 dargestellt. Zur Darstellung der
guaderférmigen anterioren (Q1/Q2) und posterioren (Q2/Q3) kranialen Volumina
siehe Abbildung 7. Fur weitere Beschreibungen der Scan-Methode vgl. Meyer-
Marcotty, Bohm et al. (2012).

34



2. Material und Methoden

Abbildung 6:  Parameter fur die 3D-Analyse; 1) Zirkumferenz, 2) Breite, 3) Lange, 4)
Cl-Index, 5) CBW, 6) Vertexhdhe (eigene Grafik; nach: Meyer-Marcotty,
Bohm et. al. 2012; 3D-Scan freundlicherweise durch Mitarbeiter des
CFCW zur Verfugung gestellt)

Abbildung 7: Q1 Volumen der vorderen linken Schéadelhalfte, Q2 Volumen der
vorderen rechten Schadelhalfte, Q3 Volumen der hinteren rechten
Schadelhdlfte, Q4 Volumen der hinteren linken Schadelhalfte (eigene
Grafik; nach Meyer-Marcotty Bohm et. al. 2012; 3D-Scan freundlicher-
weise durch Mitarbeiter des CFCW zur Verfugung gestellt)
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2.4  Aufzeichnung und Voranalyse der Vokalisationen

Um eine Aussage uber Aspekte der vorsprachlichen Entwicklung der Probanden
treffen zu konnen, fand als erster Schritt die Datenerhebung statt. Im Rahmen des
Projektes wurden Lautaufnahmen durch wissenschaftliche Mitarbeiter des ZVES
sowie einer Assistentin im CFCW, Frau Sandra Habel, gemacht. Dies geschah in
speziellen R&aumen der Poliklinik fir Kieferorthopadie/Kieferchirurgie des
Universitatsklinikums Wtrzburg. Das Durchschnittsalter der Probanden lag bei 205
Tagen (SD [d] = 26,6).

Wahrend einer halb-standardisierten Spielsituation wurden die spontanen
LautauRBerungen mit einem Digitalrekorder vom Typ TASCAM DR-100 und einem
Earthworks Mikrofon (Typ TC20) aufgenommen. Das Mikrofon wurde dabei in einem
Abstand von 15 cm bis 20 cm vor den Mund des Kindes gehalten und manuell
ausgesteuert. Jede Aufnahme wurde protokolliert, um Datum, Uhrzeit und ggf.
akustisch relevante Umgebungsbedingungen sowie Entwicklungsbesonderheiten der
Probanden festzuhalten. Die Aufnahmedauer betrug in der Regel ca. 30 Minuten.
Alle vom Kind in dieser Zeit spontan geduf3erten Laute reprasentierten das

Rohmaterial.

Das aufgezeichnete Datenmaterial wurde anschlielend im Signalanalyselabor des
ZVES in Form digitaler Audiofiles pseudonymisiert archiviert. In einer Voranalyse
wurden die Aufnahmen der kindlichen Lautproduktionen (Vokalisationen) mithilfe der
Sprachanalyse-Software CSL-4500 der Firma KayPENTAX (USA) manuell
segmentiert und als Einzelvokalisationen gespeichert. Unter einer Einzelvokalisation
versteht man die Lautproduktion wahrend einer Exspiration. Die darauffolgende
Inspiration wurde ebenfalls erfasst und im Datenarchiv des ZVES gespeichert, hier
jedoch nicht ausgewertet. Falls erforderlich, wurden die Lautaufnahmen mithilfe der
Sprachanalyse-Software interaktiv verstarkt. In der Datenbank des ZVES lagen die
Aufnahmen aller Probanden nun in vorbereiteter Form fur die eigentliche
Datenanalyse bereit. Eine erhebliche Vorarbeit durch den Doktoranden bestand
darin, die Originalaufnahmen abzuhéren und geeignet zu archivieren, um
anschlieBend die Analyse nach der standardisierten Vorgehensweise im
Signalanalyselabor des ZVES vornehmen zu kénnen. Die Analyseparameter sind in
Kapitel 2.5.3 charakterisiert.
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2.5 Datenanalyse

Mit der Lautanalyse werden vorsprachliche und frihe sprachliche Kleinkindlaute
unter Verwendung melodischer Eigenschaften (Verlauf der Grundfrequenz FO) und
Intensitat der Laute untersucht. Da der Melodie als Prosodiebaustein der spateren
Sprache eine bedeutende Rolle zukommt (Wermke & Mende, 2011), ist ihre Analyse

ein wesentlicher Teil der Vorsprachlichen Diagnostik am ZVES.

Zur Visualisierung der Lauteigenschaften wurde von jedem Laut mittels
Spektralanalyse ein Frequenzspektrum erstellt. In Abbildung 8 ist beispielhaft ein
Schmalbandspektrum zu sehen. Hier wird der Verlauf der Melodie in Abhangigkeit
von der Zeit dargestellt. Auf der Ordinate ist die Frequenz in Hertz [Hz], auf der
Abszisse der Zeitverlauf in Sekunden [s] aufgetragen. Die Zeitachse ist variabel und
richtet sich nach der Lautlange. Durch den unteren schwarzen Balken im
Spektogramm wird die Zeitfunktion der Grundfrequenz FO widergegeben. Durch die
darlber liegenden Linien werden die ,Harmonischen“ — ganzzahlige Vielfache der
Grundfrequenz — dargestellt. Desweiteren konnen zusatzliche Frequenzbander
auftreten, welche als ,Subharmonische® bezeichnet werden. Das obere Fenster zeigt
die Amplitude der Vokalisation gegen die Zeit. Durch die Frequenzspektogramme
kénnen spektrale Eigenschaften der Laute veranschaulicht werden, sodass z. B. die
Grundfrequenz oder ggf. Frequenzspringe identifiziert werden kdnnen. Sind bei der
FO-Analyse fehlerhafte Frequenzspriinge identifiziert worden, so wurden diese
manuell mithilfe des PRAAT-Systems (http://www.praat.org) korrigiert. Dazu wurden
in Einzelfallen zuséatzliche Frequenzspektren erstellt. Alle in dieser Dissertation
dargestellten Frequenzspektogramme entsprechen dem genannten Standardspekto-
gramm (Abbildung 8).
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Abbildung 8:  Schmalbandspektogramm einer Sauglingsvokalisation (KayPENTAX
CSL)

Die weitere Datenanalyse erfolgte mit dem Programm CDAP (Cry-Data-Analysis-
Program; pw-project), das die Analyseergebnisse des CSL-4500-Systems und des
PRAAT-Systems zusammenfihrt. Zuerst wurden die ausgewahlten Lautaufnahmen
auditiv abgehort, um folgende Daten nicht weiter in die Analyse mit einzubeziehen:
Lachen, Weinlaute, zu leise oder Ubersteuerte Laute sowie Signale mit
Nebengerauschen. AuRRerdem wurden Einzellaute schlechter Aufnahmequalitat
sowie vegetative Gerausche (Husten, Verschlucken etc.) der Probanden aus dem
Analysedatenmaterial herausgenommen. So erlaubte die akustische Voranalyse eine
gezielte Auswahl charakteristischer Vokalisationslaute (Komfortvokalisationen) flr
die weitere Auswertung. Insgesamt wurden so 1332 reprasentative
Einzelvokalisationen ausgewahit. In Tabelle 8 und Tabelle 9 wird eine Ubersicht des
Aufnahmealters und der Anzahl der pro Kind ausgewahlten geeigneten Laute

dargestellt.
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Tabelle 8: Aufnahmealter und Anzahl analysierter Lautduf3erungen pro Proband
der Kontrollgruppe

Code Aufnahmealter in Anzahl analysierter
Tagen Lautdul3erungen
KG_AB 199 46
KG_AC 201 49
KG_AF 187 69
KG_AG 250 22
KG_AH 224 11
KG_AJ 174 65
KG_AM 193 123
KG_AN 207 84
KG_AP 196 63
KG_AT 207 57
KG_AX 211 51
KG_BA 214 63
KG_BH 191 51
KG BL 195 56
Mittelwert 204 58
Tabelle 9: Aufnahmealter und Anzahl analysierter Lautauf3erungen pro Proband
der Patientengruppe
Code Aufnahmealter in Anzahl analysierter
Tagen LautaulB3erungen

SMO_AB 194 25
SMO_AD 225 67
SMO_AE 191 33
SMO_AF 230 14
SMO_AG 223 38
SMO_AH 194 47
SMO_AI 163 19
SMO_AJ 214 42
SMO_AK 226 35
SMO_AL 185 47
SMO_AM 299 33
SMO_AQ 171 17
SMO_AR 190 45
SMO_AS 198 59
Mittelwert 207 37
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Das CDAP-System ermdglichte eine grafische Darstellung der mit Hilfe eines

PRAAT-Skriptes  (Hasenberg, 2014) berechneten  Melodieverlaufe

Intensitatskonturen in Form von Melodie-/Intensitatsgrafiken (Abbildung 9). Auf der
linken Seite befindet sich die Frequenzachse FO [Hz], rechts ist die dB-Skala fiir die

Intensitat dargestellt. Die x-Achse gibt die Zeit in Sekunden an. Die Melodie ist in der

Grafik schwarz, der Intensitatsverlauf grau dargestellit.
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Abbildung 9:
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Melodie-/Intensitatsgrafik (CDAP-System) des in Abbildung 8
dargestellten Sauglingslautes. Die Grafik wurde fir die Analyse von

FO, Fmax, Fmin, Vokalisationslange und Pausenlange genutzt.
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2.5.1 Klassifizierung nach der Vokalisations- und Melodiestruktur

Im QSS-Analysemodul des CDAP-Systems im ZVES-Labor erfolgte zunachst eine
Kategorisierung der kindlichen AuRerungen bzw. Vokalisationen nach spektralen und
melodischen Eigenschaften. Das zugrunde liegende Klassifizierungssystem der
Vorsprachlichen Diagnostik am ZVES definiert Melodietypen, die auf prinzipiellen
Formeigenschaften der Vokalisationsmelodien beruhen und wurde von Wermke
(2002) erarbeitet. In der vorliegenden Dissertation wurde  dieses
Klassifizierungssystem in einer vereinfachten Form angewendet. Es wurden in dieser
Pilotstudie lediglich rhythmische Strukturkategorien ausgewertet ohne die
Melodiekonturspezifika zu bertcksichtigen (Birr, 2009; Lind, 2007).

Es erfolgte ausschlieBlich eine Kategorisierung von Einzellauten, d.h.
Lautproduktionen (Vokalisationen), die wahrend einer einzigen Exspirationsphase
entstehen. Einzellaute, deren Lange kurzer als 300 ms war, wurden als Kurzlaut (KL)
kategorisiert. Alle Einzellaute, die langer als 300 ms waren, wurden als
Melodiebogen (1B) kategorisiert (Abbildung 10). Ein Melodiebogen ist durch einen
Frequenzhub von mindestens 2 Halbtonen definiert. Ein melodischer Hauptbogen
kann zusatzlich noch eine An- und/oder Endwelle haben (Anlaut/Endlaut). Diese
Elemente sind definitionsgemald kirzer als 150 ms. Auf eine komplexere
Unterscheidung der spezifischen Form und der genauen Anzahl der Bogen, wie sie
in der Vorsprachlichen Diagnostik am ZVES verwendet wird, wurde in der
vorliegenden Arbeit verzichtet, da der Fokus auf den Basisgrof3en der laryngealen

Lautproduktion lag.

Diese Laute wurden bei der weiterfiihrenden Analyse in der Gruppe der rhythmisch

unsegmentierten Vokalisationen (UV) zusammengefasst betrachtet.

Dartiber hinaus wurde eine zweite Gruppe von Vokalisationen untersucht, die
sogenannten segmentierten Vokalisationen (SV). Unter einer Segmentierung
versteht man eine kurze Pause innerhalb einer Vokalisation, in der keine Inspiration
erfolgt. Diese Vokalisationspausen entstehen dadurch, dass die Schwingungen der
Stimmlippen fir eine kurze Zeit aussetzen (,glottaler Stopp“). Die Pause solcher
Segmentierungen kann sowohl ,vollstandig® als auch ,unvollstandig“ sein (Abbildung

11 und Abbildung 12). ,Vollstandige“ Segmentierungen sind dann gegeben, wenn im
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Spektogramm ein ,weil3er Bereich® (fehlende Harmonische) an dieser Stelle zu
sehen und auditiv ein kurzzeitiges Verhalten der Lauterzeugung wahrnehmbar ist.
Bei einer ,unvollstandigen® Segmentierung erkennt man im Pausenbereich noch
schwache Harmonischen-Strukturen oder Rauschbanden, kann aber auditiv auch
eine Pause also Rhythmisierung wahrnehmen. Die Dauer solcher Pausen ist zeitlich
variabel. Zur ldentifizierung einer Segmentierung wurde zusatzlich das Kriterium
eines Intensitatsabfalls von >9dB in diesem Bereich verwendet. Bei der
Segmentierungsauswertung wurde in dieser Arbeit nicht zwischen den

,vollstandigen® und ,unvollstandigen“ Segmentierungen unterschieden.

Es gibt verschiedene Segmentierungsmuster. Abbildungen 11-13 zeigen typische
Beispiele fur hier beobachtete Segmentierungsmuster. In der vorliegenden Arbeit

wurden alle segmentierten Vokalisationen in die Kategorie SV eingeordnet.

|||||

||||||

Abbildung 10: Beispiel fur die Kategorie "1B". Es liegt keine Segmentierung vor
(UV). (Frequenzspektogramm KayPENTAX CSL)
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Komfortlautes
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In der folgenden Tabelle 10 ist die Verteilung aller hier ausgewerteten Laute (vgl.
Tabelle 8 und Tabelle 9) auf die zwei Kategorien der unsegmentierten Vokalisationen
(UV) und der segmentierten Vokalisation (SV) berichtet.

Tabelle 10: Anzahl der ausgewerteten Vokalisationen aufgeteilt nach UV- und SV-
Kategorie
Anzahl unsegmentierter Anzahl segmentierter
Vokalisationen (UV) Vokalisationen (SV)
Code
KG_AC 46 3
KG_AF 63 6
KG_AG 19 3
KG_AH 11 0
KG_AJ 52 13
KG_AM 109 14
KG_AN 61 23
KG_AP 55 8
KG_AT 54 3
KG_AX 26 25
KG_BA 51 12
KG_BH 42 9
KG BL 43 13
Gesamt KG 672 138
SMO_AB 19 6
SMO_AD 52 15
SMO_AE 20 13
SMO_AF 7 7
SMO_AG 26 12
SMO_AH 33 14
SMO_AI 12 7
SMO_AJ 26 16
SMO_AK 24 11
SMO_AL 30 17
SMO_AM 15 18
SMO_AQ 7 10
SMO_AR 16 29
SMO_AS 30 29
Gesamt PG 317 204
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2.5.2 Quantitative Analyse melodischer und zeitlicher Eigenschaften

Nach Bestimmung der melodischen und spektralen Struktureigenschaften zur
Kategorisierung (Kapitel 2.5.1) jeder Einzelvokalisation wurden Grundfrequenzeigen-
schaften und temporale Eigenschaften vermessen: Frequenzmaximum,
Frequenzminimum, Frequenzhub, Vokalisationslange und, wenn vorliegend, Pausen-
lange. Die errechneten Melodien konnen aufgrund von Algorithmus-Artefakten zum
Teil spikeartige Werte enthalten, welche mithilfe eines Amplitudenbandfilters
(Spikefilters) eliminiert wurden. Auf3erdem wurden die Einzelvokalisationen noch
einmal spezifisch zugeschnitten, sodass Inspirations- oder Exspirationsartefakte bei
der anschlielRenden Vermessung der genannten Grof3en vermieden wurden. Anhand
der Melodiegrafiken im CDAP-System erfolgte die Vermessung aller Vokalisationen.
Dazu wurde ein Cursor manuell am Vokalisationsanfang und -ende bzw.
Pausenanfang und -ende (bei segmentierten Strukturen) gesetzt. Waren An-
und/oder Endlaute vor bzw. hinter einem Melodiebogen vorhanden, wurden diese

separat vermessen.

Einen Uberblick der Vermessungsmethode liefert das Beispiel in Abbildung 14.
Insgesamt wurden so 810 Einzelvokalisationen der KG und 521 Einzelvokalisationen
der PG vermessen. Alle mit dem CDAP-System berechneten und gemessenen
Daten wurden automatisch in Excel-Tabellen gespeichert und dann einer
Bearbeitung im Statistikprogramm SPSS Statistics (IBM, Ehningen, Deutschland-

Version 22.0 fur Windows) unterzogen.
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Beispiel fur die Vermessung einer Komfortvokalisation (CDAP). Im
oberen Teil ist das Schmalbandspektogramm dargestellt. Der
zugehdorige Grundfrequenzverlauf (Melodie) ist im unteren Diagramm
dargestellt (schwarze Linie). Anhand solcher Melodiediagramme
erfolgte die quantitative Bestimmung des FO-Minimums (Fmin), FO-
Maximums (Fmax), der Vokalisations- und Pausenlange.
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2.5.3 Untersuchte Parameter

Mithilfe des CDAP-Moduls ,EFA" im ZVES-Labor wurden basierend auf den
vorhergehenden Berechnungen der Melodie mit Hilfe des PRAAT-Skriptes (Kapitel
2.5) fur die quantitative Charakterisierung der Melodieeigenschaften folgende
Parameter pro Sauglingsvokalisation ermittelt: die mittlere Grundfrequenz (gMWFO
[Hz]), der relative Hub (Fmax [Hz]/Fmin [Hz]), sowie Vokalisations- und Pausenléange,
wobei Fmax und Fmin jeweils die Maximal- und Minimalwerte der Grundfrequenz
darstellen (vgl. Abbildung 14). Die nachfolgende Tabelle fasst noch einmal alle in

dieser Arbeit verwendeten Messgrofen zusammen.

Tabelle 11: Zusammenstellung der zur Analyse verwendeten Messgré3en
Parameter Erlauterung [Mal3einheit]
gMWFO Geometrisches Mittel aller Grundfrequenzwerte

des analysierten Signals [HZz]

relativer Hub (Fmax/Fmin) Quotient aus Maximum und Minimum der

Grundfrequenz des analysierten Signals

Lange mAE Vokalisationslange des analysierten Signals mit
An- und Endlaut [ms]

Lange oAE Vokalisationslange des analysierten Signals ohne
An- und Endlaut [ms]

Pausenlange Pausenlange bei segmentierten Vokalisationen

[ms]
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2.6  Neuropsychologische Testung mithilfe des Bayley Scales of
Infant Development Il (BSID Il) im Alter von 6 Monaten

Die Bayley Scales of Infant Development (Bayley, 1993) sind ein standardisierter
entwicklungspsychologischer Test, der dokumentieren soll, ob ein Kind grundlegende
mentale und motorische Fertigkeiten in bestimmten Altersbereichen erwirbt. Eine
deutsche Fassung liegt fur die Bayley Scales of Infant Development-Second Edition
(BSID II) vor. Der Test dient der Untersuchung von Kindern im Alter von 1 Monat bis
zu 42 Monaten (Reuner, Horn, Rosenkranz, & Pietz, 2008). Fur die Datenerhebung
der vorliegenden Arbeit erfolgte die Testung im Rahmen des IZKF-
Forschungsprojektes durch die Projektmitarbeiterin Sandra Habel. Unterstitzt wurde
Frau Habel anféanglich von einer Mitarbeiterin aus dem Institut fir padagogische
Psychologie (Prof. Dr. W. Schneider) der Universitat Wirzburg. In vorliegender Arbeit
wurden vom Autor die Ergebnisse der Tests fur die hier untersuchten Probanden im

Alter von 6 Monaten verwendet.

Der Test umfasst eine Mental Scale zur Beurteilung der altersspezifischen kognitiven
Fahigkeiten und eine Motor Scale zur Beurteilung der motorischen Fertigkeiten.
Mithilfe der motorischen Skala kann die Haltungskontrolle sowie das fein- und
grobmotorische Funktionsniveau eines Kindes untersucht werden. Die kognitive
Skala bewertet Gedachtnisleistungen, Lernfahigkeit, Kategorisierung, Vokalisation,

sprachliche und kommunikative Kompetenzen.

Vor der Testdurchfihrung wird zuerst der Aufgabenbereich ausgewdahlt, der dem
gerundeten (chronologischen) Alter der Probanden entspricht. Die Aufgabenbereiche
in den unterschiedlichen Altersgruppen basieren auf Normen von US-
amerikanischen Untersuchungen. Passt der altersentsprechende Aufgabenbereich
nicht zum Leistungsniveau des Kindes muss das Einstiegsalter nach unten korrigiert

werden (Reuner et al., 2008).

Die Leistungen der Probanden werden in Form von Rohwerten dokumentiert, die
sich aus den korrekt gelosten Aufgaben ergeben. Danach werden die Leistungen in
Standardwerte in Form des PDI (Psychomotor Development Index) und MDI (Mental

Development Index) Ubersetzt. Somit dient das Verfahren einer umfangreichen
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Entwicklungsdiagnostik und liefert Vergleichswerte fiir verschiedene Kklinische

Gruppen.

Der Mittelwert betragt 100 bei einer Standardabweichung von 15, Werte zwischen 85
und 115 charakterisieren eine Entwicklung innerhalb des Normbereichs.
Uberdurchschnittliche Leistungen bezeichnen Werte 2115. Indexwerte, die zwischen
70 und 84 liegen, weisen auf eine leicht unterdurchschnittliche, Werte <69 auf eine
deutlich unterdurchschnittliche Leistung hin (Tabelle 12). Zur besseren Ubersicht
wurden unterdurchschnittliche Leistungen der Probanden in den Ergebnistabellen auf

Seite 75 bzw. Seite 79 durch unterschiedliche Grautdne markiert.

Tabelle 12: Einteilung der Standardwerte der BSID (Reuner et al., 2008)
2115 Uberdurchschnittlich

85-114 normal

70-84 leicht unterdurchschnittlich
<69 deutlich unterdurchschnittlich

Nicht fur alle hier untersuchten Probanden lag in der Gesamtprojekt-Datenbank des
CFCW die vollstéandige Anzahl an Tests vor, sodass bei einigen Kindern Testdaten
fehlen. Der Autor hatte darauf keinen Einfluss, da er an der Testdurchfihrung nicht
beteiligt war. Die genaue Anzahl der vorhandenen Tests ist der Tabelle 13 zu
entnehmen. Da die Kinder an den Testtagen stark gefordert waren, insbesondere
wenn sie lange Anfahrtswege hatten, konnten Tests teilweise nicht durchgefuhrt

werden (Kinder schliefen oder waren erschopft).
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Tabelle 13: Probanden der Kontroll- und Patientengruppe mit jeweils

vorhandenen Bayley-Tests (+)

Code

Geschlecht

Bayley MDI
(6 Monate)

Bayley PDI
(6 Monate)

KG_AB

+

KG_AC

KG_AF

KG_AG

KG_AH

+ [+ |+ |+

+ |+ |+ |+

KG_AJ

KG_AM

KG_AN

KG_AP

KG_AT

KG_AX

KG_BA

KG_BH

KG_BL

3|23 |12B3|2|13|g|z |z

|+ |+ [+ ]+ ]+ ]+

|+ [+ [+ |+ |+ |+

Anzahl vorhandener

Tests KG

=
w

[EY
w

SMO_AB

+

+

SMO_AD

SMO AE

+

SMO AF

SMO_AG

SMO_AH

+ |+

SMO_Al

SMO_AJ

SMO_AK

SMO_AL

+

SMO_AM

SMO_AQ

SMO AR

SMO_AS

1313131333133 |213|2|3|3

+ |+ |+

+ |+ |+

Anzahl vorhandener

Tests PG
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2.7 Statistische Verfahren

Die statistische Analyse erfolgte mit der Software SPSS Statistics (IBM, Ehningen,
Deutschland-Version 22.0 fur Windows). Um mdglichst tragfahige Ergebnisse zu
erzielen und die beiden Probandengruppen optimal vergleichen zu kdnnen, erfolgte
die Auswertung ,kindbasiert’, d.h. es wurden alle Vokalisationen tber die einzelnen
Kinder gemittelt, sodass am Ende ein Wert pro MessgroRe und Kind vorlag.
Aufgrund dieser Datenstruktur wurde von unabhangigen Stichproben beim
Gruppenvergleich ausgegangen.

Die grafische Darstellung der Ergebnisse erfolgte in Form von Box-Whisker-Plots,
kurz Boxplots. Die Struktur eines Boxplots basiert auf dem Interquartilabstand (IQR),
der genau die Werte innerhalb der ,Box* umfasst. Die obere Begrenzung beschreibt
die 75. Perzentile, die untere die 25. Perzentile. Die Whisker beschreiben die Lage
der Daten in den Aulenbereichen. Der Balken in der Mitte der Box ist der Median.
Ausreil3er, die zwischen 1,5 und 3 Boxlangen entfernt liegen, werden in Form kleiner
Kreise markiert. Alle Extremwerte, die mehr als 3 Boxlangen entfernt lagen, wurden

mit einem Sternchen gekennzeichnet.

AuBerdem wurden in der vorliegenden Arbeit Methoden der deskriptiven Statistik
verwendet. Dazu wurden charakteristische Kenngréen wie Mittelwert
(arithmetisches Mittel), Median und Standardabweichung berechnet. Der Mittelwert
wird durch die Summe der Einzelwerte geteilt durch die Anzahl der Einzelwerte
bestimmt. Der Median ist ein Mal3 flr das Zentrum der Verteilung, oberhalb und
unterhalb des Median befinden sich genau 50% der Beobachtungen. Unter der

Standardabweichung versteht man die Quadratwurzel aus der Varianz.

Zur Prufung der Datenséatze auf Normalverteilung wurde zunéchst der Shapiro-Wilk-
Test angewandt. Von einer hinreichenden Normalverteilung wurde bei einem
Signifikanzniveau von p=0,05 ausgegangen. Bei normalverteilten Daten erfolgte die
Testung auf signifikante Gruppenunterschiede mittels T-Test fur unabhangige
Stichproben. Mit dem Levene-Test wurde vorausgehend die Varianzhomogenitat
gepruft. Wird der Test signifikant (p<0,05), spricht dies dafirr, dass die Varianzen

nicht gleich sind.
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War mindestens eine TestgréRe nicht normalverteilt, erfolgte die Signifikanzprifung
bei zwei unabhangigen Stichproben (Gruppenvergleich) mithilfe des nicht
parametrischen Mann-Whitney-U-Tests.

Sowohl beim T-Test als auch beim Mann-Whitney-U-Test wurde von einem
signifikanten Unterschied beider Stichproben ausgegangen, wenn das ermittelte

Signifikanzniveau p<0,05 war.

AbschlieBend wurden zusatzlich zu den vorausgegangen Analysen Korrelationen
bestimmter GroéRen untersucht. Die Korrelationen dienen der Bestimmung von
Abhangigkeiten der Vokalisationsparameter mit den 3D-Scan-Parametern und
Bayley-Daten. In der vorliegenden Arbeit erfolgte die Berechnung des
Korrelationskoeffizienten nach Spearman. Die Korrelationsanalysen erfolgten stets
bivariat, d. h. es wurde immer nur der Zusammenhang zwischen zwei Variablen
berechnet. Die Abhangigkeit wird schlieBlich mit dem Korrelationskoeffizienten
guantifiziert, wobei Folgendes gilt: je hoéher der Wert, desto starker der
Zusammenhang. Bei einem Wert von 1 spricht man von einem perfekten positiven
Zusammenhang. In der Praxis kommt ein solcher Koeffizient aber eigentlich nicht

Vvor.

Zusatzlich wurde die Abhangigkeitsstruktur der Merkmale mithilfe von Scatterplots
grafisch untersucht. Hierbei werden die beiden Variablen gegeneinander in einem
Diagramm eingetragen. Die Starke des Zusammenhangs zwischen beiden Variablen

lasst sich somit schon an der Struktur der Daten im Scatterplot erkennen.
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3. Ergebnisse

Im folgenden Kapitel werden die Ergebnisse der Lautanalyse von den 1331
ausgewahlten Einzelvokalisationen dargestellt. Diese wurden aus insgesamt 2000
Lauten von 14 Kindern mit Sagittalnahtsynostose (PG) und 14 Kontrollkindern (KG)
selektiert (vgl. Kapitel 2.4). Neben den Ergebnissen der Lautanalyse beider Gruppen
werden auch die Ergebnisse der dreidimensionalen Bildgebung und des
Entwicklungstest in diesem Kapitel erlautert.

3.1 Untersuchung der 3D-Daten, der Altersverteilung bei der
Datenerhebung und der somatischen Daten zur Geburt

Im folgenden Abschnitt werden die Gruppen zur Charakterisierung von
Unterschieden der 3D-Daten verglichen. Die verwendeten Messgréf3en sind in
Kapitel 2.3 erlautert. Die Ergebnisdarstellung erfolgt anhand der deskriptiven Analyse
sowie der grafischen Veranschaulichung mithilfe von Boxplots. Daruber hinaus

werden Lautaufnahme- und Scanzeitpunkt vergleichend untersucht.

3.1.1 Analyse der 3D-Daten

Wie bereits in Kapitel 1.2 beschrieben, entstehen durch den pramaturen Verschluss
der Sagittalnaht pathologische Kopfformen. Besonders charakteristisch ist der
Unterschied der beiden Probandengruppen bei der Kopf-Zirkumferenz. Abbildung 15
zeigt dazu die Boxplots der beiden Gruppen im Vergleich. Die Ergebnisse der
gruppenspezifischen deskriptiven Analyse sind in Tabelle 14 dargestellt. Die Daten
der Zirkumferenz sind normalverteilt (Shapiro-Wilk: KG, p=0,940; PG, p=0,471). Der
Vergleich der Mittelwerte zeigt einen signifikanten Unterschied (T-Test: p<0,0001).

Neben einer vergroRerten Zirkumferenz aufseiten der Patientengruppe wird auch
eine signifikante Verlangerung der Kopfe in der Sagittalebene deutlich (T-Test:
p<0,0001). Die dazugehdrigen Boxplots der maximalen Lange sind in Abbildung 16
dargestellt. Demgegenuber steht eine signifikante Verkleinerung (T-Test: p<0,0001)
der maximalen Breite der Patientenkodpfe. Die Boxplots der maximalen Breite sind in
Abbildung 17 aufgezeigt. Sowohl die Daten der maximalen Lange als auch der

maximalen Breite sind hinreichend normalverteilt (Maximale Lange, Shapiro-Wilk:
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KG, p=0,050; PG, p=0,229; Maximale Breite, Shapiro-Wilk: KG, p=0,792; PG,

p=0,607).

Die deskriptive Analyse

ist der

Tabelle 15 zu entnehmen.

Der

Langenzuwachs im Bereich der Sagittalnaht in Verbindung mit der verringerten

Schadelbreite fuhrt zu der typischen Form eines Kahnschadels, wie sie in Abbildung

1 zu sehen ist.

Tabelle 14: Deskriptive Analyse der Zirkumferenz [cm]
Gruppe N MW STD Median Min Max NV*
KG 14 43,9 14 43,9 41,7 47,0 ja
PG 14 46,5 1,4 46,4 44,6 48,9 ja
Erkléarung:
KG: Kontrollgruppe
PG: Patientengruppe
NV: Normalverteilung
* Shapiro-Wilk-Test mit p>0,05
50,0
48,0
£ 46,0
L
E
5 1
=
= 44,0
N
42,0 1
40,0
| T
KG PG
Gruppe
Abbildung 15: Boxplot-Diagramm - Zirkumferenz [cm] im Gruppenvergleich; KG:

N=14, PG: N=14
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Tabelle 15: Deskriptive Analyse der maximalen Lange [cm] und Breite [cm]
Gruppe N MW STD | Median | Min Max NV*
Maximale | | 14| 151 07| 152| 142| 169 ja
Lange
[em] | pg 14| 171 06| 169| 163| 181 ja
Maximale | |\~ 14| 125| 05| 125| 118| 136 ia
Breite
[em] | pg 14| 115 04| 115| 109| 124 ja
Erklarung:

KG: Kontrollgruppe

PG: Patientengruppe

NV: Normalverteilung

* Shapiro-Wilk-Test mit p>0,05

19,0

18,0

'E' 17,0- o
Ll
=] 1
.E
T 16,0

15,0+

14,0

| T
KG PG

Gruppe

Abbildung 16: Boxplot-Diagramm - Maximale Lange [cm] im Gruppenvergleich
(AusreilRer KG_AJ) ; KG: N=14, PG: N=14
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14,0

13,0

Breite [cm]

S
I_.

11,0

KG PG
Gruppe

Abbildung 17: Boxplot-Diagramm - Maximale Breite [cm] im Gruppenvergleich; KG:
N=14, PG: N=14

Die vorliegende 3D-Analyse zeigte, dass es keine signifikanten Unterschiede beim
Totalvolumen zwischen den beiden Probandengruppen gibt (T-Test: p=0,939). Einen
Uberblick uber die deskriptive Statistik liefert die Tabelle 16, die entsprechenden
Boxplots sind in Abbildung 18 dargestellt. Auch die Daten der Volumina sind
normalverteilt (Shapiro-Wilk: KG, p=0,255; PG, p=0,705).

Als Letztes soll das Ergebnis des Vergleichs der symmetriebezogenen Variablen
berichtet werden. Die Daten fur die 30°-Diagonalendifferenz, sowie fur den PCAI sind
nicht normalverteilt, die Daten fur den ACAI sind normalverteilt. Der Mittelwert fur die
30°-Diagonalendifferenz betragt fur die KG 0,357 cm, fur die PG 0,243 cm. Dieser
Unterschied ist nicht signifikant, wie der Mann-Whitney-U-Test zeigt (p=0,265). Auch
der ACAI und der PCAI sind nicht signifikant verschieden bei PG und KG (ACAI: T-
Test: p=0,225; PCAI: Mann-Whitney-U-Test: p=0,482). Diese Ergebnisse der
symmetriebezogenen Variablen sprechen also fir eine symmetrische
Schadelanomalie. Die Tabelle 17 fasst noch einmal die deskriptive Analyse der

symmetriebezogenen Variablen zusammen.
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Zum Abschluss der Ergebnisdarstellung zu den Werten der 3D-Analyse sind in
Tabelle 18 die Ergebnisse der restlichen Parameter dargestellt. Die grafische
Darstellung in Form von Boxplots des Cl-Index ist in Abbildung 5 zu sehen. Der ClI-
Index verdeutlicht noch einmal die stark ausgepragten Unterschiede von Langen-

und Breitenverhaltnis der Képfe beider Probandengruppen.

Tabelle 16: Deskriptive Analyse des Totalvolumens [cm3]
Gruppe N MW STD Median Min Max NV*
KG 14 1283 107 1266 1144 1502 ja
PG 14 1287 119 1269 1120 1550 ja
Erkléarung:
KG: Kontrollgruppe
PG: Patientengruppe
NV: Normalverteilung
* Shapiro-Wilk-Test mit p>0,05
1600,0
1500,0 @
E
™,
= 1400,0-
o
£
=
_g 1300,0
8
= ,
1200,0 l i
1100,0
| |
KG PG
Gruppe
Abbildung 18: Boxplot-Diagramm - Totalvolumen in [cm3] im Gruppenvergleich

(AusreiRer: KG_AJ) ; KG: N=14, PG: N=14
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Tabelle 17: Deskriptive Analyse der symmetriebezogenen Variablen (30°-
Diagonalendifferenz [cm], ACAI [%] und PCAI [%)])
Gruppe N MW STD | Median Min Max NV*
30°-DD | KG 14 0,36 0,28 0,30 0,00 0,90 nein
[cm]
PG 14 0,24 0,24 0,20 0,00 0,70 nein
ACAIl | KG 14 3,9 3.1 3,3 0,2 9,7 ja
[%]
PG 14 5,4 3,3 9,5 0,4 13,6 ja
PCAI | KG 14 5,4 4.8 3,7 0,4 16,6 nein
[%]
PG 14 5,5 2,9 5,4 1,8 11,3 ja
Erklarung:
PG: Patientengruppe
KG: Kontrollgruppe
30°-DD: 30°-Diagonalendifferenz
ACAI: Anteriorer kranialer Asymmetrie-Index
PCAI: Posteriorer kranialer Asymmetrie-Index
NV: Normalverteilung
* Shapiro-Wilk-Test mit p>0,05
Tabelle 18: Deskriptive Analyse von Cl-Index [%], CBW [cm], koronaler
Zirkumferenz [cm] und sagittaler Zirkumferenz [cm]
Gruppe N MW STD | Median | Min Max NV*
Cl-Index [%] KG 14 82,9 4,6 83,9 72,8 88,9 ja
PG 14 67,1 2,0 67,3 64,3 71,0 ja
CBW [cm] KG 14 10,7 0,4 10,6 10,2 11,2 ja
PG 14 10,7 0,5 10,7 10,1 11,7 ja
Koronale | KG 14 27,1 0,9 27,3 25,2 28,8 ja
Zirkumf.[cm]
PG 14 24,8 0,9 24,8 23,0 26,1 Ja
Sagittale KG 14 30,4 1,4 29,7 29,0 32,8 nein
Zirkumf.[cm]
PG 14 32,0 15 32,3 29,5 34,6 ja

Erklarung:

PG: Patientengruppe
KG: Kontrollgruppe

Cl-Index: Cephalic-Index (Verhéltnis zwischen maximaler Breite und Lange)
CBW: Cranial base width (Breite des Kopfes auf Schadelbasishéhe)
NV: Normalverteilung
* Shapiro-Wilk-Test mit p>0,05
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3.1.2 Vergleich der Altersverteilung der Probanden bei der

Vokalisationsaufzeichnung und beim 3D-Scan

Um potentielle Unterschiede in den ausgewéhlten akustischen Eigenschaften,
aufgrund von grolReren Altersunterschieden zu vermeiden, sollte das Alter der
untersuchten Probandengruppen mit in die Analysen einbezogen werden. Wie
Abbildung 19 und Abbildung 20 zu entnehmen ist, unterscheidet sich die
Tagesaltersverteilung fir Lautaufnahmen und 3D-Scan geringfiigig. Allgemein kann
man sagen, dass der Unterschied in der Altersverteilung vernachlassigbar gering ist
(Mittelwert zum Zeitpunkt der Lautaufnahme = 205,43 d; Mittelwert zum Zeitpunkt
des 3D-Scans = 203,21 d). Die Lautaufnahmen erfolgten in einem Altersbereich, der
ebenfalls hinreichend dicht am Altersbereich der Erhebung der 3D-Weichteildaten
der Kopfe lag. Der Vergleich der Zeitpunkte von 3D-Scan und Lautaufnahme
bezuglich der unterschiedlichen Probandengruppen zeigte ebenfalls keine
signifikanten  Unterschiede = (Mann-Whitney-U-Test:  Scan-Alter: p=  1,00;
Lautaufnahme-Alter: p=0,95). Tabelle 19 zeigt noch einmal die dazugehoérige
deskriptive Analyse. Aufgrund dieser Ergebnisse besteht also kein Grund zur
Annahme, dass Altersunterschiede zwischen den Probandengruppen bei der
Datenanalyse bertcksichtigt werden mussen. Die Signifikanztestung wurde mit dem
nichtparametrischen Mann-Whitney-U-Test durchgefihrt, da sowohl beim Scan-Alter
als auch beim Lautaufnahme-Alter nicht normalverteilte Daten vorlagen (Shapiro-
Wilk: Scan-Alter: p= 0,037; Lautaufnahme-Alter: p=0,041).

Tabelle 19: Deskriptive Analyse der Zeitpunkte der Lautaufnahme und des 3D-
Scan [d]
Gruppe | N MW STD | Median Min Max NV*
Scan_Alter KG 14| 1994 7,1 197,5 189 211 ja
PG 14| 207,0 33,7 195,5 163 299 | nein
Laut_Alter KG 14| 203,55 18,3 200,0 174 250 ja
PG 14| 207,4 33,6 196,0 163 299 | nein
Erkléarung:

KG: Kontrollgruppe; PG: Patientengruppe; Scan_Alter: Alter zum Zeitpunkt des 3D-Scan; Laut_Alter:
Alter zum Zeitpunkt der Lautaufnahme; NV: Normalverteilung; * Shapiro-Wilk-Test mit p>0,05
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Abbildung 19: Haufigkeitsverteilung des Alters zum Zeitpunkt des 3D-Scan

87 ] Mittelwert = 205,43
Standardabweichung = 26,599
N=28
E_.
=
u
=
o
5 4 =
g
I
2_ ||

0 j | T T | 1
175 200 225 250 275 300

Alter bei Lautaufnahme [d]

Abbildung 20: Haufigkeitsverteilung des Alters zum Zeitpunkt der Lautaufnahme
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3.1.3 Gruppencharakteristik beztiglich des Gestationsalters und somatischer
MalRe zur Geburt

In diesem Kapitel werden die somatischen Daten zur Geburt sowie das
Gestationsalter der Probanden bezlglich potentieller Gruppenunterschiede
untersucht. Vor allem vor dem Hintergrund, dass eine Sagittalnahtsynostose meist
schon bei Geburt zu erkennen ist, scheint diese Analyse interessant (Schwenzer &
Ehrenfeld, 2011). Verglichen wurden Kopfumfang, Geburtsgewicht und Koérperlange.
Diese Daten konnen als objektive GroRen zur Beurteilung des Entwicklungsstatus
zum Zeitpunkt der Geburt angesehen werden und werden in Deutschland
routinemanRig im einheitlichen Perinatalbogen der Geburtskliniken erfasst. In Kapitel
2.2 wurde bereits die vom Gestationsalter abhangige Neugeborenenklassifizierung
anhand von Perzentilkurven basierend auf Normwerten fir Neugeborene in
Deutschland (Voigt et al., 1996) dargestellt. Tabelle 20 zeigt die deskriptive Statistik
der somatischen Daten. Es wurden keine signifikanten Unterschiede zwischen den
beiden Probandengruppen festgestellt: Gestationsalter: Mann-Whitney-U-Test,
p=0,667; Geburtsgewicht: T-Test, p=0,331; Geburtslange: Mann-Witney-U-Test, p=
0,401; Geburtskopfumfang T-Test, p= 0,372.

Tabelle 20: Deskriptive Analyse der Geburtsmalle

Gruppe N MW STD | Median Min Max NV*
GA KG 14 38,57 1,6 39 35 41 nein
[vSSW]

PG 14 37,36 3,4 39 29 40 nein
GG KG 14 3247 4527 3252 2625 4053 ja
[]

PG 14 2983 885,8 3170 1225 4250 ja
GL KG 14 49,8 2,0 50 46 52 nein
[cm]

PG 14 499 5,0 51 40 55 nein
GKU KG 11 33,9 15 34 32 36 ja
[cm]

PG 9 34,7 2,2 35 30 37 ja
Erklarung:

KG: Kontrollgruppe; PG: Patientengruppe; GA: Gestationsalter; GG: Gewicht bei Geburt; GL:
Kdrperlange bei Geburt; GKU: Kopfumfang bei Geburt; NV: Normalverteilung; * Shapiro-Wilk-Test mit
p>0,05
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3.2 Analyse der Vokalisationseigenschaften

In diesem Teil der Ergebnisdarstellung erfolgt die Auswertung aller in Kapitel 2.5.2
beschriebenen quantitativen Lautanalyse-Parameter. Es erfolgte eine Mittelung der
Parameter Uber alle Vokalisationen der einzelnen Probanden und dann die
Gruppenanalyse. In die Kategorie der unsegmentierten Vokalisationen (UV) wurden
auch Kurzlaute (KL) unter 300 ms eingeordnet, wenn es sich dabei um

Komfortvokalisationen bzw. um keine vegetativen Kurzlaute handelte.

3.2.1 Untersuchung der mittleren Grundfrequenz und des relativen Hubes der

Grundfrequenz

Zuerst erfolgt die Auswertung der mittleren Grundfrequenz (gMWFO0) und der
relativen Hibe der Einzelvokalisationen. Die Analyse erfolgte unter Ausschluss von
An- und Endlauten, da diese fir eine Vokalisation nicht reprasentativ sind, da sie nur
Ein- und Ausschwingvorgdnge reflektieren. AulRerdem wurde zwischen
segmentierten und nicht segmentierten Lauten unterschieden (siehe Kapitel 2.5.1). In
der Kontrollgruppe gab es ein Kind, das keine segmentierten Vokalisationen bei den
Lautaufnahmen produzierte (Kind KG_AH). Dieses Kind fiel in den Teil-Analysen der
segmentierten Lautanalyse-Parameter heraus, sodass sich bei diesen die

Stichprobenanzahl der KG auf 13 verringerte.

Mittlere Grundfrequenz der unsegmentierten Vokalisationen (UV)

Die deskriptive Analyse der mittleren Grundfrequenz [Hz] fir die unsegmentierten
Vokalisationen ist in Tabelle 21 dargestellt. Die Signifikanz wurde mit dem Mann-
Whitney-U-Test Uberprift, da nicht alle Daten normalverteilt waren (Shapiro-Wilk:
KG, p=0,004; PG, p=0,678). Die Mittelwerte unterscheiden sich nur um ca. 1 Hz
zwischen beiden Gruppen, da die mittlere Grundfrequenz bei der KG bei 403,2 Hz
und bei der PG bei 404,1 Hz liegt. Dieser Unterschied ist nicht signifikant (Mann-
Whitney-U-Test: p=0,839). Die Abbildung 21 zeigt die entsprechenden Boxplots der
beiden Gruppen. Dort ist auch zu sehen, dass die KG einen Ausreil3er nach oben
hat. Kind KG_AX zeigt eine mittlere Grundfrequenz von 697 Hz und liegt somit um
ca. 300 Hz hoher als der Mittelwert. Dieses Kind war beziiglich der Geburtslange und
des Geburtsgewichtes hypotroph (vgl. Tabelle 5).
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Tabelle 21: Deskriptive Analyse der mittleren Grundfrequenz [Hz] der
unsegmentierten Vokalisationen
Gruppe N MW STD Median Min Max NV*
KG 14 403,2 106,4 384,7 307,1 696,6 ja
PG 14 404,1 82,4 388,3 287,17 570,5 nein
Erklarung:
KG: Kontrollgruppe
PG: Patientengruppe
NV: Normalverteilung
* Shapiro-Wilk-Test mit p>0,05
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Abbildung 21: Boxplot Diagramm - Mittlere Grundfrequenz fir unsegmentierte

Vokalisationen pro Kind im Gruppenvergleich (AusreiRer KG_AX);
KG: N=14, PG: N=14
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Relativer Hub (Fmax/Fmin) der unsegmentierten Vokalisationen (UV)

Um Aussagen Uber die Frequenzmodulationsamplitude machen zu kénnen, wurde
der Quotient aus Grundfrequenzmaximum und —minimum berechnet. Die Daten der
beiden Probandengruppen sind normalverteilt (Shapiro-Wilk: KG, p=0,302; PG, p=
0,115). Der Unterschied der Mittelwerte kann als nicht signifikant betrachtet werden
(T-Test: p=0,532). Abbildung 22 zeigt die grafische Darstellung anhand von Boxplots.
Die dazugehdrige deskriptive Analyse wird in Tabelle 22 dargestellt.

Tabelle 22: Deskriptive Analyse des relativen Hubes der unsegmentierten
Vokalisationen
Gruppe N MW STD Median Min Max NV*
KG 14 1,49 0,20 1,45 1,25 1,89 ja
PG 14 1,44 0,21 1,39 1,20 1,87 ja
Erklarung:
KG: Kontrollgruppe
PG: Patientengruppe
NV: Normalverteilung
* Shapiro-Wilk-Test mit p>0,05
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Abbildung 22: Boxplot-Diagramm - Relativer Hub fir unsegmentierte Vokalisationen

pro Kind im Gruppenvergleich; KG: N=14, PG: N=14
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Mittlere Grundfrequenz der segmentierten Vokalisationen (SV)

Auch der Vergleich der Mittelwerte bei den segmentierten Vokalisationen zeigt
keinen signifikanten Unterschied zwischen beiden Untersuchungsgruppen (Mann-
Whitney-U-Test: p=0,550). Einige Sauglinge mit Sagittalnahtsynostose haben eine
tendenziell hohere Grundfrequenz, wie die Tabelle 23 und der Boxplot der
deskriptiven Statistik zeigen. Die p-Werte des Shapiro-Wilk-Tests liegen sowohl bei
der KG als auch bei der PG unter 0,05, was fir nicht normalverteilte Daten spricht.
Die Boxplots der beiden Gruppen in Abbildung 23 verdeutlichen den nicht
signifikanten Unterschied der beiden Gruppen beim Vergleich dieses quantitativen
Lautparameters. Beide Gruppen zeigen jeweils einen Ausreil3er. Bei Gruppe KG
weicht Proband KG_AB etwas starker vom Gruppenmittelwert ab, bei der PG ist es
Kind SMO_AE, das leicht abweicht.

Tabelle 23: Deskriptive Analyse der mittleren Grundfrequenz [Hz] der
segmentierten Vokalisationen

Gruppe N MW STD Median Min Max NV*

KG 13 4114 128,6 364.,5 293,7 738,6 nein

PG 14 4428 155,7 380,9 304,4 801,0 nein

Erklarung:

KG: Kontrollgruppe

PG: Patientengruppe

NV: Normalverteilung

* Shapiro-Wilk-Test mit p>0,05
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Abbildung 23: Boxplot-Diagramm - Mittlere Grundfrequenz fiir segmentierte
Vokalisationen pro Kind im Gruppenvergleich (Ausreil3er: KG_AB,
SMO_AE) ; KG: N=13, PG: N=14

Relativer Hub (Fmax/Fmin) der segmentierten Vokalisationen (SV)

Als nachstes wurde der Parameter des relativen Hubes der segmentierten Laute
bezuglich potentieller Gruppenunterschiede untersucht. Der Mittelwert der KG lag bei
1,86, bei der PG lag er bei 1,72. Die Daten beider Probandengruppen sind
normalverteilt (Shapiro-Wilk: KG, p= 0,734; PG, p=0,201), was zur Verwendung des
T-Tests fur unabhangige Stichproben fur den Gruppenvergleich fuhrte. Hierbei zeigte
sich ebenfalls kein signifikanter Unterschied zwischen den Kontrollkindern und den
Kindern mit Sagittalnahtsynostose (T-Test: p-Wert=0,140). Die deskriptive Statistik
liefert die Tabelle 24, die grafische Darstellung liefern die Boxplots in Abbildung 24.
Bei der Kontrollgruppe ist ein Ausreil3er nach oben zu beobachten. Kind KG_AB
zeigt wie bereits bei der mittleren Grundfrequenz der segmentierten Vokalisationen

vergrol3erte Werte im Vergleich zum Gruppenmittelwert.
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Tabelle 24: Deskriptive Analyse des relativen Hubes der segmentierten
Vokalisationen
Gruppe N MW STD Median Min Max NV*
KG 13 1,86 0,45 1,86 1,24 2,85 ja
PG 14 1,72 0,31 1,64 1,34 2,35 ja
Erklarung:
KG: Kontrollgruppe
PG: Patientengruppe
NV: Normalverteilung
* Shapiro-Wilk-Test mit p>0,05
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Abbildung 24: Boxplot-Diagramm - Relativer Hub fir segmentierte Vokalisationen

pro Kind im Gruppenvergleich (Ausreifer: KG_AB); KG: N=13, PG:

N=14
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3.2.2 Unterschiede in den Vokalisationslangen

Vokalisationslangen der unsegmentierten Vokalisationen (UV)

Zunachst werden die Ergebnisse der gemessenen Vokalisationslangen der
kompletten Laute, d.h. inklusive An- und Endlaute, berichtet. Die gemessene Lange
entspricht also der Lautlange. Nachfolgend werden die Melodielangen ohne An- und
Endwellen berichtet. Die Durchfihrung des Shapiro-Wilk-Tests fuhrte zu folgenden
Ergebnissen bei den Lautlangen mit An- und Endwelle: KG, p=0,001; PG, p= 0,120.
Die Daten der KG sind demzufolge nicht normalverteilt, wohingegen die Daten der
PG fur eine hinreichende Normalverteilung sprechen. Der p-Wert fir den
nachfolgenden Mann-Whtney-U-Test hatte den Wert von 0,401, d.h. dass es keinen
signifikanten Unterschied zwischen den Lautlangen der unsegmentierten
Vokalisationen mit den einbezogenen An- und Endwellen gibt. Wird auf die Ein- und
Ausschwingungswellen bei der Vermessung verzichtet, zeigt sich ein &hnliches Bild:
Auch hier liegt kein signifikanter Unterschied zwichen den Lautlangen beider
Probandengruppen vor (Mann-Whitney-U-Test: p=0,306). Die Tabelle 25 zeigt die
deskriptive Analyse der Laute mit und ohne An- bzw. Endlaute, in der man allerdings
tendenzielle Unterschiede bei den Mittelwerten zwischen beiden Gruppen erkennen
kann. Abbildung 25 und Abbildung 26 fuhren die Boxplots der Untersuchungen auf,
wobei die Werte der Lautlange von Kind KG_AG sowohl mit als auch ohne An- und
Endlaute Ausreil3er darstellen. Die Werte von Kind SMO_AM zeigen Ausreif3er nach

oben bei den Vergleichen ohne An- und Endwellen.
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Tabelle 25: Deskriptive Analyse der Lautlangen fir unsegmentierte
Vokalisationen mit und ohne An- und Endwellen [ms]
Gruppe | N MW STD | Median Min Max NV*
VLMAE KG 14 761,0 481,7 719,2 325,7 | 2185,0 nein
PG 14 619,2 277,8 649,6 266,7 | 1282,5 ja
VLOAE KG 14 740,9 475,9 700,8 314,4 | 2159,4 nein
PG 14 575,7 273,1 590,9 2554 | 1246,0 ja
Erklarung:
KG: Kontrollgruppe
PG: Patientengruppe
NV: Normalverteilung
VL: mittlere Vokalisationslange
MAE: mit Einschluss von An- und Endwellen
O0AE: ohne Einschluss von An- und Endwellen
* Shapiro-Wilk-Test mit p>0,05
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Abbildung 25: Boxplot-Diagramm - Lautlange fir unsegmentierte Vokalisationen mit

An-und Endwellen pro Kind im Gruppenvergleich (Ausreil3er:

KG_AG); KG: N=14, PG: N=14
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Abbildung 26: Boxplot-Diagramm - Lautlange fir unsegmentierte Vokalisationen
ohne An- und Endwellen pro Kind im Gruppenvergleich (Ausreil3er:
KG_AG, SMO_AM); KG: N=14, PG: N=14

Vokalisationslangen der segmentierten VVokalisationen (SV)

Bei Vokalisationen des Strukturtyps (SV) liegen sichtbare (Frequenzspektogramm)
und horbare Pausen zwischen den segmentierten Bdgen vor (Kapitel 2.5.1). Auch
hier erfolgte die Analyse sowohl mit als auch ohne An- und Endwellen voneinander
getrennt. Ahnlich wie bei der Analyse der unsegmentierten Lautlangen sind lediglich
leichte Tendenzen zwischen beiden Gruppen beziiglich der Lautlange festzustellen.
Der Vergleich der Mittelwerte von Messlange mit und ohne An- und Endwelle zeigt,
dass die Kontrollgruppe etwas langere Laute produziert (vgl. Tabelle 26). Der T-Test
liefert allerdings keine signifikanten Unterschiede, wie die p-Werte anzeigen: T-Test:
mit AE, p=0,892; ohne AE p=0,741. Die Daten sind alle normalverteilt (p>0,05). Die
Boxplots sind in Abbildung 27 und Abbildung 28 dargestellt.
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Tabelle 26: Deskriptive Analyse der Lautlangen fir segmentierte Vokalisationen
mit und ohne An- und Endwellen [ms]
Gruppe | N MW STD | Median Min Max NV*
VLMAE KG 13| 1391,0 476,3 1335,7 7442 | 24229 ja
PG 14| 1363,2 567,6 1193,0 447,1 | 2306,6 ja
VLOAE KG 13| 1381,4 471,1 1329,2 733,3 | 2411,2 ja
PG 14| 13135 574,1 1109,6 437,1 | 2292,8 ja
Erklarung:
KG: Kontrollgruppe
PG: Patientengruppe
NV: Normalverteilung
VL: mittlere Vokalisationslange
MAE: mit Einschluss von An- und Endwellen
O0AE: ohne Einschluss von An-und Endwellen
* Shapiro-Wilk-Test mit p>0,05
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Abbildung 27: Boxplot-Diagramm - Lautlange flir segmentierte Vokalisationen mit
An-und Endwellen pro Kind im Gruppenvergleich; KG: N=13, PG:

N=14
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Abbildung 28: Boxplot-Diagramm - Lautlange fir segmentierte Vokalisationen ohne
An-und Endwellen pro Kind im Gruppenvergleich; KG: N=13, PG:
N=14

3.2.3 Analyse der Segmentierungspausen

Als abschlieRender Parameter der Analyse temporaler Eigenschaften werden die
Ergebnisse der Untersuchung der Segmentierungspausen berichtet. Der Shapiro-
Wilk-Test bestatigt fir die KG eine normalverteilte Datenlage, die Daten der PG sind
nicht normalverteilt (KG: p=0,984; PG: p=0,011). Auch bei dieser Messgrol3e liegt
kein signifikanter Gruppenunterschied vor (Mann-Whitney-U-Test: p=0,402). Die
Medianwerte differieren um ca. 40 ms (Messgenauigkeit 10 ms), sodass von einem
tendenziellen Unterschied gesprochen werden kann (vgl. deskriptive Analyse in

Tabelle 27). Die Boxplots sind nachfolgend in Abbildung 29 aufgefihrt.
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Tabelle 27: Deskriptive Analyse der Segmentierungspausen [ms]
Gruppe N MW STD Median Min Max NV*
KG 13 341,4 1131 328,2 1421 535,0 ja
PG 14 319,8 196,5 286,5 134,7 871,8 nein
Erklarung:
KG: Kontrollgruppe
PG: Patientengruppe
NV: Normalverteilung
* Shapiro-Wilk-Test mit p>0,05
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Abbildung 29:
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Boxplot Diagramm - Pausenlangen pro Kind im Gruppenvergleich
(AusreilRer: KG_AB, SMO_AS); KG: N=13, PG: N=14




3. Ergebnisse

3.3 Ergebnisse des Entwicklungstest Bayley Scales of Infant
Development II (BSID 1)

Um neben den vorsprachlichen ,Leistungen® der Probanden weitere Leistungen, also
den Entwicklungsstand bewerten zu kénnen, erfolgte eine neuropsychologische
Testung mithilfe der international anerkannten BSID Il (vgl. Kapitel 2.6). Es wurden
sowohl motorische (PDI — Psychomotor Development Index) als auch kognitive (MDI
— Mental Development Index) Leistungen der Kinder im Alter von 6 (x1) Monaten

erfasst.

3.3.1 Ergebnisse der motorischen Skala der BSID

Von der PG lagen die Ergebnisse von 13 Probanden vor, aufseiten der KG waren es
10 Probanden, die getestet werden konnten (vgl. Tabelle 13). Tabelle 28 fasst die
Ergebnisse des PDI zusammen und liefert gleichzeitig einen Uberblick der
erbrachten Leistungen der einzelnen Probanden. Es wird deutlich, dass es sowohl
bei der PG als auch bei der KG zahlreiche Kinder gab, die unterdurchschnittliche
Leistungen erzielten. Der prozentuale Anteil an unterdurchschnittichen Werten lag
bei der KG bei 46 % (6 von 13 Probanden) bei der PG bei 40 % (4 von 10
Probanden). Es gab also etwas weniger unterdurchschnittliche Leistungen der PG im
Vergleich zur KG. Bei den Kontrollkindern fiel Kind KG_AB sogar in die Kategorie der
deutlich unterdurchschnittlichen Leistungen. Kind KG_AB zeigte auch bei der

Lautanalyse haufig Auffalligkeiten (Kapitel 3.2).
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Tabelle 28: Ergebnisse des PDI der KG und PG im Alter von 6 (x1) Monaten (leicht
unterdurchschnittliche Werte hellgrau markiert, deutlich
unterdurchschnittliche Werte dunkelgrau markiert)

Code Geschlecht PDI 6 (x1) Monate
KG_AB w 63
KG_AC w 82
KG_AF W 94
KG_AG w 81
KG_AH W 97
KG_AM w 91
KG_AN m 75
KG_AP W 91
KG_AT m 94
KG_AX W 84
KG_BA w 75
KG_BH w 88
KG BL m 91
Prozentanteil unterdurchschnittlicher Werte KG 46 %
SMO_AB m 98
SMO_AD m 84
SMO_AE w 88
SMO_AG w 94
SMO_AH m 97
SMO_AK m 75
SMO_AL m 79
SMO_AQ m 79
SMO AR m 94
SMO_AS w 91
Prozentanteil unterdurchschnittlicher Werte PG 40 %
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Das Boxplot-Diagramm in Abbildung 30 verdeutlicht, dass die Probanden relativ
ahnliche Leistungen beim PDI erzielen. Die horizontale Markierungslinie beschreibt
die Grenze zu den unterdurchschnittlichen Leistungen und liegt bei 84. Die deutlich
unterdurchschnittlichen Werte von Kind KG_AB kennzeichnen den Ausreil3er der KG.
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Abbildung 30: Boxplot-Diagramm — Gruppenvergleich des PDI im Alter von 6 (1)
Monaten (AusreiRer KG_AB); KG: N=13, PG: N=10

Die beiden nachfolgenden Tabellen liefern die deskriptive Statistik der Ergebnisse
des PDI. Der Mittelwert der PG liegt mit 87,9 sogar leicht hoher als bei der KG mit
85,1. Nach Tabelle 12 bestatigen die Mittelwerte beiden Gruppen Leistungen im
normalen Bereich. Der T-Test beweist einen nicht signifikanten Unterschied der
beiden Probandengruppen (T-Test: p= 0,469). Die Gruppen kénnen also bezogen
auf ihre motorischen Fahigkeiten im Alter von 6 Monaten als ebenblrtig betrachtet
werden, wobei die PG tendenziell sogar bessere Leistungen zeigte. Die Daten der
Gruppen waren normalverteilt (Shapiro-Wilk: KG, p=0,213; PG, p=0,365).
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Tabelle 29: Deskriptive Analyse des PDI der Probanden der Kontrollgruppe im
Alter von 6 (1) Monaten

Statistik | Standardfehler

Mittelwert 85,08 2,695
95 % Konfidenzintervall | Untergrenze 79,21
far Mittelwert Obergrenze 90,95
5 % getrimmter Mittelwert 85,64
Median 88,00
PDI (6 Mo.) Varianz . 94,410
KG Standardabweichung 9,716
Minimum 63
Maximum 97
Bereich 34
Interquartilbereich 15

Schiefe -,981 ,616

Kurtosis ,639 1,191

Tabelle 30: Deskriptive Analyse des PDI der Probanden der Patientengruppe im
Alter von 6 (x1) Monaten

Statistik| Standardfehler

Mittelwert 87,90 2,601
95 % Konfidenzintervall | Untergrenze 82,02
far Mittelwert Obergrenze 93,78
5 % getrimmter Mittelwert 88,06
Median 89,50
Varianz 67,656
Egl (6 Mo) Standardabweichung 8,225
Minimum 75
Maximum 98
Bereich 23
Interquartilbereich 16

Schiefe -,337 ,687

Kurtosis -1,450 1,334
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3.3.2 Ergebnisse der kognitiven Skala der BSID

Fur den kognitiven Teil der Bayley Scales lagen, wie beim motorischen Teil, 13 Tests
der Kontrollkinder und 10 Tests der Patienten mit Sagittalnahtsynostose vor. Die
Testdurchfiihrung des MDI fand parallel zum PDI im Alter von 6 (x1) Monaten statt.
Beim kognitiven Test lagen weder bei der KG noch bei der PG unterdurchschnittliche
Leistungen der Probanden vor, wie Tabelle 31 und Abbildung 31 verdeutlichen. Bei
Betrachtung der Boxplots lasst sich schon erahnen, dass auch die kognitiven
Fahigkeiten der Probanden nur geringfigig differieren. Aufseiten der PG erbrachte

Kind SMO_AB, mit einem Wert von 117, sogar Uberdurchschnittliche Leistungen.

Der Vergleich der deskriptiven Analyse in Tabelle 32 und Tabelle 33 zeigt, dass auch
bei den kognitiven Tests, die Probanden der PG leicht bessere Leistungen als die
der KG erzielen konnten. Insgesamt befinden sich die Daten beider Gruppen mit
Durchschnittswerten von 96,4 (KG) und 99,5 (PG) im Normbereich. Vergleicht man

die Medianwerte, so fallt der Gruppenunterschied noch geringer aus.

Der Shapiro-Wilk-Test ergab folgende Werte fir die Daten der beiden Gruppen: KG,
p=0,836; PG, p=0,553. Aufgrund der vorliegenden Normalverteilung wurde der T-
Test durchgefihrt, der keinen signifikanten Unterschied beziglich der kognitiven

Leistungen zwischen den Probandengruppen lieferte (p=0,297).

Korrelationsanalysen zur Darstellung von eventuellen Abhangigkeiten des PDI und

MDI mit Laut- oder Scan-Parametern sind im nachfolgenden Kapitel dargestellt.
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Tabelle 31: Ergebnisse des MDI der KG und PG im Alter von 6 (x1) Monaten
Code Geschlecht MDI 6 (£1) Monate
KG_AB w 89
KG_AC w 93
KG_AF W 102
KG_AG w 85
KG_AH w 105
KG_AM W 100
KG_AN m 98
KG_AP W 98
KG_AT m 105
KG_AX w 93
KG_BA W 91
KG_BH W 98
KG BL m 96
Prozentanteil unterdurchschnittlicher Werte KG 0 %
SMO_AB m 117
SMO_AD m 93
SMO_AE W 94
SMO_AG w 102
SMO_AH m 105
SMO_AK m 96
SMO_ AL m 102
SMO_AQ m 88
SMO_ AR m 100
SMO_AS w 98
Prozentanteil unterdurchschnittlicher Werte PG 0 %
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Abbildung 31: Boxplot-Diagramm — Gruppenvergleich des MDI im Alter von 6 (1)
Monaten (AusreifRer: SMO_AB); KG: N=13, PG: N=10

Tabelle 32: Deskriptive Analyse des MDI der Probanden der Kontrollgruppe im
Alter von 6 (1) Monaten

Statistik | Standardfehler
Mittelwert 96,38 1,674
95 % Konfidenzintervall | Untergrenze 92,74
fr Mittelwert Obergrenze 100,03
5 % getrimmter Mittelwert 96,54
Median 98,00
Varianz 36,423
MDI (6 Mo.) :
KG Standardabweichung 6,035
Minimum 85
Maximum 105
Bereich 20
Interquartilbereich 9
Schiefe -,267 ,616
Kurtosis -,489 1,191
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Tabelle 33: Deskriptive Analyse des MDI der Probanden der Patientengruppe im
Alter von 6 (+1) Monaten

Statistik| Standardfehler

Mittelwert 99,50 2,513
95 % Konfidenzintervall | Untergrenze 93,81
far Mittelwert Obergrenze 105,19
5 % getrimmter Mittelwert 99,17
Median 99,00
Varianz 63,167
hpﬂgl (6 Mo.) Standardabweichung 7,948
Minimum 88
Maximum 117
Bereich 29
Interquartilbereich 9

Schiefe ,982 ,687

Kurtosis 1,958 1,334
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3.4 Korrelationsanalysen

Bei der bivariaten Korrelationsanalyse wurden die Abhangigkeiten von MDI, PDI und
Cl-Index mit den Lautparametern Grundfrequenz, Hub sowie Laut- und Pausenlange
untersucht. Da die meisten Daten nicht normalverteilt vorlagen (siehe Tabelle 34),
war eine Analyse der Daten mithilfe des Korrelationskoeffizienten nach Spearman
notig. Wie den Ergebnissen der Korrelationsanalyse in Tabelle 35 zu entnehmen ist,
gibt es keine signifikanten linearen Zusammenhange der untersuchten Variablen, da
die p-Werte des Signifikanztests alle deutlich gro3er als 0,05 sind. Die gréf3te
Korrelation der untersuchten Parameter lag mit 0,269 zwischen dem relativen Hub
der unsegmentierten Vokalisationen und dem Cl-Index vor. Da dieser Wert aber nicht

signifikant ist, spricht auch dieses Ergebnis nicht fir eine lineare Abhangigkeit.

Um den Zusammenhang zwischen MDI und PDI mit dem Cl-Index grafisch
darzustellen, wurden Scatterplots erstellt. Wie bereits bei den Ergebnissen der 3D-
Analyse beschrieben, hat die KG signifikant grof3ere Cl-Index-Werte im Vergleich zur
PG (vgl. Abbildung 5). Dieser Unterschied wird auch im Scatterplot in Abbildung 32
deutlich. Auler, dass die beiden Gruppen sich aufgrund ihrer differenten Cl-Index-
Werte in zwei diffuse Punktewolken aufteilen, ist keine klare Struktur zu erkennen.
Auf Kind KG_AB als einzigen Ausreil3er mit einer deutlich unterdurchschnittlichen
Leistung beim PDI, wurde bereits bei der Analyse der Bayley-Ergebnisse
eingegangen. Um mehr Informationen dber die Starke des Zusammenhangs
zwischen beiden GréRen zu erfahren, wurde auch hier der Korrelationskoeffizient
nach Spearman berechnet. Die Korrelation betragt -0,194, der p-Wert des
dazugehdrigen Signifikanztests betragt 0,376. Diese Ergebnisse sprechen also fur
einen nicht signifikanten Zusammenhang der beiden Variablen.

Ein ahnliches Bild der Analyse des PDI beschreibt auch die Analyse des
Zusammenhangs vom MDI mit dem Cl-Index. Nach Visualisierung der Daten im
dazugehdrigen Scatterplot spricht die Datenstruktur ebenfalls nicht fir einen linearen
Zusammenhang der beiden Messgro3en (Abbildung 33). Die Korrelation zwischen
MDI und ClI-Index betragt -0,254, der p-Wert des Signifikanztests liegt bei 0,243. Der

Test bestatigt, dass keine lineare Abhangigkeit der beiden Messungen vorliegt.
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Tabelle 34: Verteilungseigenschaften der Untersuchungsparameter
Untersuchungsparameter p* Normalverteilung
PDI 0,121 ja
MDI 0,338 ja
Cl-Index 0,009 nein
FO UV 0,010 nein
FO SV 0,000 nein
Hub UV 0,030 nein
Hub SV 0,112 ja
VLMAE UV 0,000 nein
VLMAE SV 0,071 ja
VLOAE UV 0,000 nein
VLOAE SV 0,063 ja
Pause 0,007 nein
Erklarung:

PDI: Psychomotor Development Index (BSID II)

MDI: Mental Development Index (BSID II)

Cl-Index: Cranial-Index (3D-Scan)

FO_UV: mittlere Grundfrequenz der unsegmentierten Vokalisationen

FO_SV: mittlere Grundfrequenz der segmentierten Vokalisationen

Hub_UV: relativer Hub der unsegmentierten Vokalisationen

Hub_SV: relativer Hub der segmentierten Vokalisationen

VLmMAE_UV: mittlere Vokalisationslange mit An- und Endlauten der unsegmentierten Vokalisationen
VLmMAE_SV: mittlere Vokalisationslange mit An- und Endlauten der segmentierten Vokalisationen
VLOAE UV: mittlere Vokalisationslange ohne An- und Endlaute der unsegmentierten Vokalisationen
VLOAE SV: mittlere Vokalisationslange ohne An- und Endlaute der segmentierten Vokalisationen
Pause: mittlere Pausenlange

* P-Wert des Shapiro-Wilk Tests
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Tabelle 35: Korrelation nach Spearman: Grundfrequenz, relativer Hub, Vokalisations- und Pausenlange
FOUV | FO SV Hub Hub SV VLMAE | VLmAE | VLoAE | VLOAE | Pause
uv uv SV uv SV
Korrelations-
Cl-Index Koeffizient -121 -,091 ,269 ,239 ,181 124 229 , 156 167
Sig. (2-seitig) 582 685 215 ,283 409 ,582 ,293 ,488 ,459
Korrelations- 107 -002| -195 -241 086 -284| -118| -324| -047
MDI koeffizient
Sig. (2-seitig) 626 992| 372 280 695 200 591 142 837
Korrelations- .184| -063| -197 -,080 -,047 017|  -041| -014 222
PDI koeffizient
Sig. (2-seitig) 402| 780|369 725 832 940 853 952 321
Erklarung:

FO_UV: mittlere Grundfrequenz der unsegmentierten Vokalisationen
FO_SV: mittlere Grundfrequenz der segmentierten Vokalisationen

Hub_UV: relativer Hub der unsegmentierten Vokalisationen

Hub_SV: relativer Hub der segmentierten Vokalisationen
VLmMAE_UV: mittlere Vokalisationslange mit An- und Endlauten der unsegmentierten Vokalisationen

VLmMAE_SV: mittlere Vokalisationslange mit An- und Endlauten der segmentierten Vokalisationen

VLoAE_UV: mittlere Vokalisationslange ohne An- und Endlaute der unsegmentierten Vokalisationen

VLoAE_SV: mittlere Vokalisationslange ohne An- und Endlaute der segmentierten Vokalisationen

Pause: mittlere Pausenléange
Cl-Index: Cranial-Index (3D-Scan)

MDI: Mental Development Index (BSID II)
PDI: Psychomotor Development Index (BSID 1)
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Abbildung 32: Beziehung zwischen PDI und Cl-Index im Gruppenvergleich, KG:
N=13, PG: N=10
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Abbildung 33: Beziehung zwischen MDI und Cl-Index im Gruppenvergleich, KG:

N=13, PG: N=10
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4. Diskussion

Die vorliegende Arbeit widmete sich der Analyse ausgewahlter akustischer
Eigenschaften von Komfortvokalisationen, unter Berlcksichtigung motorischer und
kognitiver Leistungen von Sauglingen mit isolierter Sagittalnahtsynostose im
Vergleich zu Sauglingen ohne Schédeldeformitat. Das Untersuchungsalter der
beiden Probandengruppen betrug 5 bis 7 Monate. Die Untersuchung basierte auf der
Annahme, dass die Leistungen Hinweise auf mdgliche Entwicklungsbesonderheiten
im Zusammenhang mit dem Auftreten einer isolierten Sagittalnahtsynostose liefern.

Eine theoretische Begrindung fur diesen Ansatz erfolgte in Kapitel 1.4.

Betrachtet man den engen Zusammenhang von motorischer, kognitiver und
sprachlicher Entwicklung (vgl. Iverson, 2010), erscheint es sinnvoll, diese
Komponenten gemeinsam zu analysieren. Die Kombination eines allgemeinen
Entwicklungstests (Bayley Scales of Infant Development) in Verbindung mit einer
spezifischen Lautanalyse, wie sie in der vorliegenden Arbeit verwendet wurde, liefert
Ergebnisse, die in Zukunft nicht nur helfen kdnnen, Gruppenunterschiede zu
verifizieren, sondern auch einzelne auffallige Kinder frihzeitig zu identifizieren.
Daraus lassen sich dann wiederum potentielle Risikofaktoren extrahieren. Ein
Vergleich der Ergebnisse der vorsprachlichen Analyse mit anderen Studien ist nur
bedingt mdglich, da es bisher keine weiteren Studien gibt, die vorsprachliche
LautauBerungen bei  Kindern mit  Sagittalnahtsynostose = anhand  von
Grundfrequenzparametern und temporalen Eigenschaften (Laut- und Pausenlangen)
der spontan gedulRerten Sauglingsvokalisationen, untersucht haben. Daher kann die
nachfolgende Diskussion nur an einigen Stellen Bezug auf die Ergebnisse anderer

Studien nehmen.

Shipster et al. (2003) konnten keine erhohte Pravalenz fir das Auftreten von
Sprachbeeintrachtigungen finden. Die Ergebnisse der vorliegenden Studie zeigen
keine  vorsprachlichen  Besonderheiten  der  Sauglinge mit isolierter
Sagittalnahtsynostose im Vergleich zu unauffalligen S&uglingen im Altersbereich
zwischen 5 und 7 Monaten. Da es keine Untersuchungen anderer Autoren in diesem
Altersbereich gibt, konnen ersatzweise Befunde von Shipster et al. (2003)
herangezogen werden, die Kinder ab einem Alter von 9 Monaten untersucht haben.
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Beim Vergleich der kognitiven Leistungen anhand der MDI-Standard-Werte (BSID-II)
zeigten sich leicht unterschiedliche Ergebnisse. In Shipsters Untersuchungen zeigten
14, 7% der Kinder im Altersbereich zwischen 9 Monaten und 3,5 Jahren leicht
unterdurchschnittliche und 2,9% deutlich unterdurchschnittliche Leistungen (n=34).
Der Unterschied zur vorliegenden Studie kdnnte zum Beispiel darauf beruhen, dass
bei Shipsters Untersuchungen 25 von 76 Probanden (33%) eine auffallige Anamnese
der folgenden Faktoren hatten: Mittelohrentzindung, perinatale Risiken und/oder

familiare Disposition zu Sprachbeeintrachtigungen.

Auch die Studie von Starr et al. (2007) stutzt das Ergebnis der vorliegenden Arbeit:
Starr untersuchte die Entwicklung von Kindern (Median: 18,4 Monate) mit isolierter
Kraniosynostose vor und nach operativer Korrektur und konnte dabei keine
signifikanten Unterschiede zu Kindern mit einer gleichaltrigen Kontrollgruppe finden.
Auch wenn die Probanden in der Untersuchung von Starr et al. (2007) zum Teil auch
andere Arten der Kraniosynostosen, wie z. B. eine metopische Nahtsynostose, eine
unikoronale-, oder eine Lambdanahtsynostose hatten, kénnen diese Befunde

ebenfalls ersatzweise herangezogen werden.

Ebenso Kapp-Simon et al. (2007) kamen zu dem Ergebnis, dass Kinder mit
Einzelnaht-Kraniosynostose lediglich ganz milde neuropsychologische Defizite,
unbeeinflusst von einer chirurgischen Therapie, aufweisen. Diese Defizite wurden

allerdings auch erst im Schulalter signifikanter.

Das Ergebnis der Analysen passt auch zu den Ergebnissen von Korpilahti et al.
(2012). Sie konnten zeigen, dass Kinder mit Sagittalnahtsynostose im Vergleich zu
anderen Arten von Kraniosynostosen (unikoronale, metopische, Lambdanaht-
Synostose) bessere sprachliche, arikulatorische und motorische Leistungen
erbrachten. Das starkt die Annahme einer normalen Entwicklung der Probanden mit

Sagittalnahtsynostose.
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4.1 Diskussion der Lautanalyse

Wie bereits in Kapitel 1.5 erlautert, besitzen die Grundfrequenz und mit ihr in
Verbindung stehende Grol3en in den ersten Lebensmonaten indikative Valenz flr
eine potentielle Entwicklungsverzégerung. Da sich die Fahigkeit einer stabilen
respiratorisch-laryngealen Koordination frithzeitig ausbildet, reflektieren sich
Dysfunktionen bereits im vorsprachlichen Alter (LaGasse et al., 2005; Lester et al.,
1991; Mende et al., 1990; Wasz-Hockert, Koivisto, Vuorenkoski, Partanen, & Lind,
1971; Wermke, 2002).

Zahlreiche Studien der medizinischen Sauglingsschreiforschung belegen die
Bedeutung der Grundfrequenz fir die Diagnose neurophysiologischer Stérungen
(LaGasse et al., 2005; Michelsson, 1971; Michelsson & Sirvio, 1976; Prechtl et al.,
1969). Die mittlere Grundfrequenz (FO) und deren Variabilitatsparameter gelten im
Rahmen der Sauglingslautanalyse als stabile und haufig verwendete Messgréf3en
(Michelsson, 1971; Michelsson, Sirvio, & Wasz-Hockert, 1977; Wermke, 2002,
Wermke et al., 1987). Da der Einstieg in die Sprache uber melodisch-rhythmische
Eigenschaften (Prosodie) erfolgt, spielt die Grundfrequenz als wichtigste

ProsodiegréfRe auch bei den Komfortvokalisationen eine zentrale Rolle.

Zur Charakterisierung der prosodierelevanten Eigenschaften wurde in der
vorliegenden Arbeit pro Einzelvokalisation die mittlere Grundfrequenz (gMWF,
geometrisches Mittel der Grundfrequenz) und der relative Frequenzhub (Fmax/Fmin,
Quotient aus Maximum und Minimum der Grundfrequenz) ermittelt. Hierbei gilt der
relative Frequenzhub als Mal? fur den Variationsbereich der Grundfrequenz (Melodie)
innerhalb einzelner Komfortvokalisationen. Dies zeigt die Fahigkeit der Séauglinge fur
intentionale Melodiemodulationen — eine Grundvoraussetzung fur das Erlernen der
Muttersprache. Auch zeitliche Grol3en liefern prosodierelevante Merkmale. Hier

wurden die Laut- und Pausenldnge analysiert (vgl. Kapitel 3.2).

4.1.1 Mittlere Grundfrequenz und relativer Hub

Erhohungen der mittleren Grundfrequenz der Sauglingsvokalisationen und
Instabilitaiten im Melodieverlauf kénnen auf Dysfunktionen der der Lautproduktion

zugrunde liegenden Mechanismen hindeuten (Koivisto, Wasz-Hockert, Vuorenkoski,

88



4. Diskussion

Partanen, & Lind, 1970; LaGasse et al., 2005; Michelsson, 1971; Wermke, 2002).
Aus diesem Grund wurde in der vorliegenden Arbeit zun&chst gepruft, ob zwischen
den beiden Untersuchungsgruppen Differenzen in den Ergebnissen der FO-Analyse

vorliegen.

Wie im Ergebnisteil beschrieben (Kapitel 3.2), unterscheiden sich die FO-Mittelwerte
der unsegmentierten Laute faktisch nicht (MW: 1 Hz; Median: 3 Hz). Die Variabilitat
ist bei der PG etwas groR3er (groRRerer Interquartilabstand). Der Grund fur die stark
erhohte mittlere Grundfrequenz von Kind KG_AX kodnnte in einer pranatalen
Mangelentwicklung mit Langzeitwirkung auf die Gehirnentwicklung liegen, da bei
Geburt sowohl die Korperlange als auch das Geburtsgewicht bei diesem Kind im
hypotrophen Bereich lagen (SGA-Saugling). Allerdings wirde eine auf fast 770 Hz
erhohte FO bei diesem Kind ein Indikator fir eine starke ZNS-Dysfunktion sein. Da
das Kind aber im Bayley-Test Kognition unauffallig ist, ist eine andere Erklarung hier
wahrscheinlicher: Kind KG_AX macht hochfrequente Babbellaute, die fir die
nachfolgende Entwicklungsphase typisch sind (Oller 2000). Kind KG_AX konnte
demnach in seiner Entwicklung akzelleriert sein. Auch ein direkter Zusammenhang
zwischen Hypotrophie und der mittleren FO ist nach bisherigem Kenntnisstand
auszuschlieBen (K. Wermke & Robb, 2010). Die Daten der vorliegenden
Untersuchung unterstitzen den Befund von K. Wermke & Robb (2010), dass
somatische Verhaltnisse (Koérpergewicht und —lange, Kopfumfang) keinen direkten

linearen Einfluss auf FO austiben.

Um Ruckschlisse auf mdgliche Wachstumsstérungen der Probanden ziehen zu
kénnen, wurden die Sauglinge mit Hilfe von Vergleichspopulationen (nach Voigt et
al., 2007) Kklassifiziert (Kapitel 2.2). Dabei waren folgende Sauglinge auffallig
(hypotroph): SMO_AJ, KG_AF, KG_AX, KG_BH, KG_AP (GKL unter der 10.
Perzentile), SMO_AH, KG_AN, KG_AP, KG_BH (KU TO unter der 10. Perzentile) und
SMO_AIl, SMO_AL, KG_AP, KG_AX (GG unter der 10. Perzentile). Auffalligkeiten
dieser Sauglinge bei der Lautanalyse konnten, wie oben erwahnt, nur bei Kind
KG_AX beobachtet werden.

Beim Vergleich der segmentierten Vokalisationen weist die Patientengruppe
tendenziell héhere Grundfrequenzen auf (PG: MW: 4428 Hz, Median 380,9 Hz;
KG: MW: 411,4 Hz, Median: 364,5 Hz). Allerdings sind auch diese Differenzen im
Gruppenmittel statistisch nicht signifikant (Kapitel 3.2.1, Seite 65). Der Befund, dass
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hoéhere mittlere Grundfrequenzen in den Komfortvokalisationen einzelner PG-
Sauglinge gemessen  wurden, verdeutlicht die  Notwendigkeit einer
Nachuntersuchung, die bereits erfolgt ist (Vink, Dissertation in Vorbereitung). Es gibt
in jeder Gruppe einen Extremwert. Diese Ausreil3er (KG_AB und SMO_AE) zeigen
deutlich erhohte mittlere Grundfrequenzen ihrer Vokalisationen. Anhand der
medizinischen Auswahlkriterien konnten auch bei diesen Kindern keine
Auffalligkeiten beobachtet werden. Auch hier kénnten Nachuntersuchungen sehr
hilfreich sein, um zu klaren ob die hochfrequenten Babbellaute eine ,advanced”

Entwicklung oder einen Risikofaktor reflektieren.

Bei der Beurteilung des Dynamikbereiches der Melodiebewegungen (Hub) sind die
Ergebnisse beider Gruppen sowohl fir die segmentierten als auch fur die
unsegmentierten Vokalisationen ebenfalls sehr ahnlich. Die statistischen Tests
belegen, dass keine  signifikanten Unterschiede zwischen beiden
Untersuchungsgruppen bezlglich des FO-Bereiches innerhalb der Vokalisationen
(gesamter Tonumfang) vorliegen. Bei den segmentierten Vokalisationen weichen
allerdings die Frequenzhiibe wiederum von Kind KG_AB deutlich von der Verteilung
der Ubrigen Daten, wie schon bei der mittleren FO, ab. Worauf individuelle

Besonderheiten zuriickzufiihren sein kdnnten, kann nicht erklart werden.

Da die Mittelwertunterschiede bei den Untersuchungen der mittleren Grundfrequenz
und der relativen Hibe zwischen beiden Probandengruppen sehr gering sind, lassen
die vorliegenden Ergebnisse nicht auf vorliegende neurophysiologische
Regelstorungen bei der Phonation in der PG-Gruppe schlie3en. Im Gegenteil, man
kann insgesamt von einer starken Ahnlichkeit der Verteilungseigenschaften der
Analyseparameter sprechen, die fur Stichproben aus einer gemeinsamen Population
sprechen. Die bemerkenswert ahnlichen Vokalisationseigenschaften der
untersuchten Probanden deuten auf vergleichbare Entwicklungsstadien und

laryngeale Regelkapazitaten der Sauglinge beider Gruppen hin.

Obwohl die Ergebnisse der Untersuchungen nicht daflr sprechen, dass aus der
Perspektive der Vorsprachlichen Diagnostik ein generell erhdhtes Risiko bezlglich
einer neurophysiologischen Dysfunktion flr Sauglinge mit Sagittalnahtsynostose im
Alter von 5-7 Monaten vorliegt, scheinen systematische Langsschnittstudien
geeignet, um zu untersuchen, ob moéglicherweise einzelne Kinder ein erhdhtes Risiko

fur eine verzogerte Sprachentwicklung aufweisen. Zusammenfassend kann sowohl
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bei den Sauglingen der PG als auch der KG von einer hohen laryngealen
Regelungsfahigkeit und damit einem altersadaquaten Entwicklungszustand
ausgegangen werden. Signifikante Gruppenunterschiede wurden nicht gefunden.

Damit ergeben sich beziglich der FO-MessgréRen ahnliche Ergebnisse wie bei
vorhergehenden Untersuchungen von Sauglingen mit lagebedingtem Plagiocephalus
im Vergleich zu einer Kontrollgruppe im Rahmen des IZKF-Gesamtprojektes
(Hasenberg, 2014). Es konnten dort ebenfalls keine nachweisbaren Unterschiede in

den Grundfrequenzeigenschaften der Vokalisationen aufgezeigt werden.

412 Zeitliche Parameter

Die zeitlichen Parameter unter den Vokalisationseigenschaften, von denen hier die
Laut- und Pausenlangen der Einzelvokalisationen untersucht wurden, sind neben der
Grundfrequenz und ihren Vokalisationseigenschaften ebenfalls geeignete Indikatoren
zur Bestimmung laryngealer Regelleistungen und damit neurophysiologischer
Funktionsstérungen. Verklrzte oder stark verlangerte Vokalisationen oder Intralaut-
Segmentierungspausen kénnen eine veranderte bzw. gestorte zentrale
Zeitorganisation bei der Lautproduktion reflektieren (Steck-Walter, 2007; Denner,
2008).

Steck-Walter (2007) fand Unterschiede in der zeitlichen Organisation von
Vokalisationen bei Sauglingen im zweiten Lebenshalbjahr mit orofazialen Spalten im
Vergleich zu medizinisch unauffalligen Sauglingen. Denner (2008) untersuchte
Sauglinge mit einer familidren Disposition fur Sprachstérungen. Auch hier wurden
verlangerte Vokalisationen im Vergleich zu einer Kontrollgruppe gemessen. Die
zeitliche Organisation der Lautproduktion spielt bei der Beurteilung der
hirnphysiologischen Reife eine wichtige Rolle (Benasich & Tallal, 2002; Koivisto et
al., 1970; Lester et al., 1991; Michelsson, 1971; Wasz-Hockert et al., 1971).

Die Ergebnisse der vorliegenden Untersuchung zeigen, dass bei den
unsegmentierten Vokalisationen, sowohl mit als auch ohne An- und Endlaute, die KG
tendenziell lAngere Vokalisationen produzierte; dieser Unterschied war allerdings
statistisch nicht signifikant. Kinder mit ,Ausreiler-Werten“ gab es bei beiden
Probandengruppen: SMO_AM produzierte deutlich langere Vokalisationen. Die 3D-
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Analyse bei SMO_AM war unauffallig, vergleichende Bayley-Test-Daten lagen nicht

vor. Ansonsten zeigte SMO_AM keine weiteren Auffalligkeiten bei der Lautanalyse.

Kind KG_AG, das ebenfalls von der Verteilung der lbrigen Daten (Abbildung 26)
abwich (mittlere Lautlange oAE 2159,4 ms), hatte weder perinatale Risikofaktoren
noch war es bei den anderen Lautparametern auffallig. Die Ergebnisse der
segmentierten Vokalisationen belegen erneut eine groRe Ahnlichkeit zwischen den
beiden Gruppen. Starkere Abweichungen einzelner Kinder vom Gruppenmittel gab

es weder bei der Patienten- noch bei der Kontrollgruppe.

Die Pausenlange zwischen den Melodieelementen gilt als weiteres wichtiges
Merkmal fur die Zeitorganisation bei der Lautproduktion (siehe Kapitel 1.5). Die
Untersuchung der Segmentierungspausen zeigte ebenfalls keine signifikanten
Unterschiede zwischen den Gruppen. Die KG zeigte tendenziell langere Pausen (ca.
20 ms) als die PG. Auch hier gab es wenige individuelle Besonderheiten. Kind
KG_AB zeigte erniedrigte, Kind SMO_AS erhdhte Werte im Vergleich zur jeweiligen
Gruppe. SMO_AS war bei allen anderen Untersuchungen unauffallig, Kind KG_AB
zeigte neben den Besonderheiten bei der Analyse der Segmentierungspausen, wie
schon erwéahnt, auch Auffalligkeiten bei der Analyse der Grundfrequenz und des
relativen FO-Hubes (Seite 90).

Als Resiimee der genannten Untersuchung kann man fir die Lautanalyse festhalten,
dass die Probandengruppen sehr ahnliche Vokalisationseigenschaften zeigten. Es
gab keine signifikanten Gruppenunterschiede. Lediglich einzelne Probanden zeigten
Auffalligkeiten bei den hier durchgefiihrten Analysen. Da es keine Normwerte fur den
Variationsbereich der gemessenen Grof3en gibt mit Hilfe derer die Kinder klassifiziert
werden konnten und die Kinder keine Entwicklungsauffalligkeiten zeigten, handelt es
sich hier wahrscheinlich um physiologische Variationen. Zur Verifizierung der
Ergebnisse sind weitere Analysen notwendig, die neben den GrundgréRen der
laryngealen Regelmechanismen auch artikulatorische Effekte mit einbeziehen, die in

diesem Alter bereits regelhaft auftreten (Brenner, 2015).
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4.2 Diskussion der motorischen und kognitiven Entwicklung

Mit der Verwendung des international anerkannten Entwicklungstest Bayley Scales
of Infant Development 1l (BSID Il) wurde im IZKF-Projekt versucht der Frage
nachzugehen, ob Kinder mit einer isolierten Sagittalnahtsynostose in ihrer
motorischen und kognitiven Entwicklung retardiert sind. Das Probandenalter zum

Zeitpunkt der Testdurchfiihrung betrug 6 (1) Monate.

In der vorliegenden Diskussion sollen Beziige der Testergebnisse zu den
Ergebnissen der Lautanalyse hergestellt werden. Es sollen potenzielle
Ubereinstimmungen oder Differenzen der Testergebnisse diskutiert werden.
Ergebnistbereinstimmungen kénnen dazu dienen, dass Hypothesen bekraftigt
werden und gegebenenfalls naher verifiziert werden kénnen.

Wie bereits bei den publizierten Studienergebnissen auf den Seiten 86 und 87
erlautert, lagen die Mittelwerte fir den PDI und MDI des BSID Il bei den Sauglingen
mit Sagittalnahtsynostose nur leicht unter denen der Kontrollgruppe bzw. den
Standardwerten fur vergleichbare Normpopulationen (Shipster et al., 2003; Starr et
al., 2007)

Bei den hier untersuchten Probanden erzielte die PG sogar leicht bessere
motorische Leistungen (PDI — Psychomotor Development Index) im Vergleich zur
KG. Der Mittelwert der PG lag bei 87,9, der Mittelwert bei der KG lag bei 85,1.
Insgesamt waren die Leistungen des PDI aber ahnlich und es konnte kein
signifikanter Unterschied beobachtet werden. Die motorischen Leistungen kénnen
somit als gleichwertig interpretiert werden, was mit der Einschatzung aus der
Vorsprachlichen Diagnostik tGbereinstimmt.

Die Ubereinstimmung zeigte sich auch auf individueller Ebene: Die motorischen
Fahigkeiten des Sauglings KG_AB entsprachen der Kategorie der deutlich
unterdurchschnittlichen Leistungen eingestuft. Dieses Kind zeigte bei der
Lautanalyse ebenfalls Auffalligkeiten; dies koénnte ein Hinweis auf eine
Entwicklungsbesonderheit sein. Neben Kind KG_AB gab es sowohl aufseiten der
KG, als auch aufseiten der PG einzelne Kinder die unterdurchschnittliche Werte beim
PDI erzielten, die mit Befunden von Lautanalyseteilaspekten tbereinstimmten (siehe
Tabelle 28, S. 75). KG_AG zeigte unterdurchschnittliche Werte beim PDI und die
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Lautlange fur unsegmentierte Vokalisationen war im Vergleich zum Gruppenmittel
erhoht. KG_AX zeigte neben den Auffalligkeiten beim PDI auch Abweichungen vom
Gruppenmittel bei den Untersuchungen der Grundfrequenz. SMO_AD, SMO_AK,
SMO_AL und SMO_AQ zeigten unterdurchschnittliche motorische Leistungen bei der
PG.

Abels (2014) stellte beim Vergleich der motorischen Fahigkeiten im Alter von 6
Monaten statistisch signifikant schlechtere Ergebnisse bei Kindern mit
Plagiocephalus im Gegensatz zur Kontrollgruppe fest. Allerdings holten die Patienten
bis zum 12. Lebensmonat auf und erzielten dann sogar leicht bessere Ergebnisse als
die KG. Die Sauglinge mit Sagittalnahtsynostose zeigen keine solche Abweichung im
Alter von 6 Monaten im Vergleich zu KG, sodass davon ausgegangen werden kann,
dass ein pathologisch veranderter langlicher Kopf die motorische Beweglichkeit der

Sauglinge nicht negativ beeinflusst.

Beim Vergleich der kognitiven Entwicklung (MDI des BSID II) der beiden
Probandengruppen zeigte sich, dass die Fahigkeiten geringfugig differieren, wobei
allerdings die PG etwas bessere Werte bei der kognitiven Skala im Vergleich zur
medizinisch unauffalligen KG erzielte. Der Vergleich der Mittelwerte erbrachte auch
hier keinen signifikanten Gruppenunterschied. Die Medianwerte der beiden Gruppen
lagen mit 98,0 (KG) und 99,0 (PG) sehr dicht beieinander. Man kann also von im
Durchschnitt  vergleichbaren kognitiven Fahigkeiten der hier untersuchten
Probandengruppen ausgehen. Ein Kind aufseiten der PG (SMO_AB) erzielte sogar
Uberdurchschnittliche Werte.

Vergleicht man die kognitiven Leistungen der hier untersuchten Kinder mit den
Ergebnissen der ,Plagiocephalus-Probanden®, so ergeben sich dhnliche Resultate.
Auch Kinder mit Lagerungsplagiocephalus zeigten gleiche, teilweise sogar
tendenziell bessere kognitive Leistungen im Vergleich zur Kontrollgruppe (vgl. Abels
2014).

Zusammenfassend bestatigen die Bayley-Test-Ergebnisse die Befunde der
Lautanalysen, dass bei den hier untersuchten Probandengruppen keine signifikanten
Entwicklungsunterschiede im Alter von 6 Monaten (préoperativ) zu erkennen sind.
Bei den Sauglingen mit isolierter Sagittalnahtsynostose zeigten sich bei den

vorliegenden Untersuchungen keinerlei Hinweise auf Anzeichen einer motorischen
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oder kognitiven Entwicklungsbeeintrachtigung. Demzufolge kann die Hypothese,
dass Kinder mit Sagittalnahtsynostose in ihrer psychomotorischen und/oder
kognitiven Entwicklung verzégert seien (Boltshauser et al., 2003; Da Costa et al.,
2012), anhand der hier untersuchten Probanden fir das vorsprachliche Alter nicht
bestétigt werden. Eine genaue Beurteilung des Entwicklungsstatus ausschlie3lich
anhand der Bayley-Testadaten ist allerdings problematisch zu sehen, da der Bayley-
Test allein als Entwicklungsindikator nicht ausreichend ist (Leonard, Piecuch, &
Cooper, 2001) und nur in Kombination mit anderen biologischen und sozialen
Risikomarkern eine sichere Aussage ermoglicht. Der Autor verweist an dieser Stelle
auf die Notwendigkeit geeigneter Nachuntersuchungen, um die Ergebnisse zu
verifizieren bzw. zu widerlegen. Da hier jedoch die Vorsprachlichen Analysen keine
Hinweise auf Gruppenunterschiede lieferten, konnten zumindest in dem vorliegenden
Untersuchungszeitraum  keine  Auffalligkeiten bei den  Sauglingen  mit
Sagittalnahtsynostose erkannt werden. Ob sich in spaterem Alter noch Unterschiede
herausbilden und die in der Literatur postulierten Befunde doch noch eine
Bestatigung finden, kann hier nicht entschieden werden. Dazu waéren

Nachuntersuchungen im Alter ab 3 Jahren erforderlich.
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4.3 Diskussion der 3D-Analyse

In der Literatur ist vielfach beschrieben, dass die typischen klinischen Kennzeichen
einer isolierten, nichtsyndromalen Sagittalnahtsynostose, dem erfahrenen
kraniofazialen Chirurgen, eine sichere Diagnosestellung erlauben (Freudelsberger et
al., 2013; Linz et al., 2014; Schweitzer et al., 2012). In der vorliegenden Dissertation
wurden die Probanden neben der klinischen Diagnostik, zusétzlich mithilfe der
Auswertung der 3D-Scans, den beiden Gruppen zugeordnet.

Die Etablierung der dreidimensionalen Stereophotogrammetrie als non-invasives
bildgebendes Verfahren in der Diagnostik und Verlaufskontrolle kindlicher
Schadeldeformitaten ist ein zentrales Ziel des zugrunde liegenden
Forschungsprojektes. Die 3D-Analyse gilt als verlassliches, strahlungs- und
sedierungsfreies, sowie beliebig wiederholbares bildgebendes Verfahren
(Freudelsberger et al., 2013; Linz et al., 2014; Meyer-Marcotty et al., 2012).

Die Kategorisierungen mit denen der Schweregrad der Erkrankung bisher klassifiziert
wird, basiert in erster Linie auf klinischen Untersuchungen (Fisher et al., 2007). Es
gibt keine einheitlichen Richtwerte. H&ufige Unterscheidungen sind z. B.
Klassifizierungen in ,asymptomatisch® oder ,klinisch manifest‘. Reliable
reproduzierbare Messwerte, wie sie mit der 3D-Bildgebung erhoben werden kénnen,
sollten also stets in Zusammenhang mit weiteren diagnostischen Untersuchungen
betrachtet werden. Welche objektiven KopfmaRe die groRte Ubereinstimmung mit
der subjektiven Diagnostik haben, ist bisher nicht ausreichend geklart. Vor allem
Parameter, welche die Breiten- und Langenverhaltnisse (z. B. Cl-Index oder BLI) der
Sauglingskopfe quantifizieren, scheinen bei Patienten mit Sagittalnahtsynostose eine
wichtige Rolle zu spielen (Barritt, Brooksbank, & Simpson, 1981; Bittner, 2013;
Fisher et al., 2007; Linz et al., 2014). Die 3D-Daten der vorliegenden Arbeit zeigen
vor allem bei den Werten des Cl-Index, der maximalen Zirkumferenz sowie der
maximalen Lange und Breite der Probandenkdpfe eine geringe Streuung. Insgesamt
kann man festhalten, dass beziglich der kephalometrischen Parameter auf3erst

homogene Gruppen vorliegen.
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Bei den Ergebnissen der maximalen Zirkumferenz wiesen die Sauglinge mit
Sagittalnahtsynostose deutlich erhdhte Werte, im Vergleich zur Kontrollgruppe, auf.
Zusatzlich zur Diagnostik der Kraniosynostosen kann eine vergrofl3erte Kopf-
Zirkumferenz auch eine entscheidende Rolle bei der Friherkennung von
Hydrocephalie, Zysten, intrakranialen Tumoren und anderen Priméardiagnosen
spielen (Bartholomeusz et al., 2002; Zahl & Wester, 2008).

Insgesamt  fuhren die anatomischen Besonderheiten der Kopfe mit
Saittalnahtsynostose zu einer geometrisch ungunstigeren Form, die mit einer Ellipse
vergleichbar ist. Demgegeniber verteilt sich die gleiche Masse (das gleiche
Volumen) bei den Kopfen der KG auf die geometrisch ginstigere Form einer Kugel.
Die Untersuchungen zeigen somit, dass die Anomalie der Schadelform ein
geometrisches Phanomen ist, bei der die neurophysiologische Entwicklung nicht

beeintrachtigt scheint.

Ebenfalls interessant erscheint der Vergleich der beiden Gruppen beim
Totalvolumen, da dieser Parameter eventuell Hinweise auf die Gefahr eines
gesteigerten Hirndrucks liefern kdénnte. Bei den meisten isolierten, monosuturalen
Synostosen besteht allerdings eine geringe Gefahr intrakranieller Drucksteigerung
(Linz et al., 2014; Speer & Gahr, 2012). Auch die Ergebnisse der vorliegenden 3D-
Analyse bestatigen, dass es keine signifikanten Unterschiede beim Totalvolumen der

beiden Probandengruppen gibt.

Die bei den Untersuchungen ebenso festgestellte signifikante Verkleinerung der
maximalen Breite der Patientenkdpfe wird auch in der Literatur als Verringerung des
bitemporalen Durchmessers beschrieben (Delashaw, Persing, & Jane, 1991).

Abschlieend sollen die symmetriebezogenen Variablen erwahnt werden. Aus
vorhergehenden Arbeiten zu Patienten mit Plagiocephalus weil3 man, dass gerade
diese Parameter charakteristisch verandert sein kdnnen (vgl. Abels, 2014; Ginzel,
2014; Meyer-Marcotty et al.,, 2012). Da die Schéadeldeformitat bei den
Sagittalnahtsynostosen eine symmetrische Mittellinien-Anomalie ist, erwartet man
allerdings keine Symmetrieunterschiede beim Vergleich von linker und rechter
Schéadelhélfte (Linz et al., 2014). Weder bei der 30°-Diagonalendifferenz noch beim
ACAlI und PCAI konnten signifikante Unterschiede zwischen beiden
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Probandengruppen festgestellt werden. Diese Ergebnisse der symmetriebezogenen
Variablen sprechen also, wie in der Literatur beschrieben, fur eine symmetrische
Schéadelanomalie.
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S. Zusammenfassung

In der vorliegenden Arbeit wurden vorsprachliche, kognitive und motorische
Fahigkeiten von Sauglingen mit isolierter Sagittalnahtsynostose im Alter von 5 bis 7
Monaten mit einer gleichaltrigen Kontrollgruppe verglichen.

Die Sagittalnahtsynostose ist eine spezielle Form der Kraniosynostose, unter der
man allgemein eine vorzeitige Verknécherung von Schadelndhten versteht, die zur

Entstehung pathologischer Kopfformen fihrt.

Die isolierte Sagittalnahtsynostose ist mit 190 Erkrankten pro eine Million
Lebendgeburten die haufigste Variante der Kraniosynostose (Lajeunie et al., 1996).
In verschiedenen Studien der letzten 15 Jahre wurden erhohte Risiken fir
Beeintrachtigungen in den Bereichen Sprache, Kognition und Motorik bei Patienten
mit isolierter Kraniosynostose beschrieben (Boltshauser et al., 2003; Chieffo et al.,
2010; Da Costa et al., 2012; Kapp-Simon et al., 2007; Knight et al., 2014; Korpilahti
et al., 2012; Magge et al., 2002; Mendonca et al., 2009; Shipster et al., 2003; Starr et
al., 2007; Virtanen et al., 1999). Hier wurde untersucht, ob bereits praoperativ
anhand vorsprachlicher Leistungen korrespondierende Auffélligkeiten bei Sauglingen

mit Sagittalnahtsynostose nachweisbar sind.

Die Untersuchung der Probanden fand im Rahmen eines interdisziplinaren
Forschungsprojekts an der Universitatsklinik Wdirzburg unter dem Titel
,oreidimensionale stereophotogrammetrische Diagnostik des Schadels und
Evaluierung der Therapie bei Kindern mit kraniofazialen Fehlbildungen unter
Berucksichtigung der psychomotorischen Entwicklung® statt. Im Rahmen dieser
klinischen Pilotstudie werden die Kopfmal3e der Séduglingsschadel mithilfe eines non-

invasiven 3D-Scans erfasst und anschlieend digital ausgewertet.

Fur die Untersuchungen der vorsprachlichen Entwicklung wurden akustische
Eigenschaften spontan geduf3erter Komfortvokalisationen der Probanden analysiert.
Dies geschah am  Zentrum  fir  vorsprachliche  Entwicklung  und
Entwicklungsstérungen (ZVES) an der Poliklinik fur Kieferorthopéadie. Hierbei wurden
unterschiedliche Grundfrequenzparameter sowie Laut- und Pausenldngen von

Babbellauten untersucht.
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Die Analyse der Sauglingsvokalisationen dient der Identifizierung potentieller
neurophysiologischer Storungen. Soweit dem Verfasser der vorliegenden
Dissertation bekannt, ist dies die erste Anwendung dieses Analyseverfahrens bei

Sauglingen mit isolierter Sagittalnahtsynostose.

Insgesamt wurden ca. 2000 Vokalisationen von 14 Sauglingen mit isolierter
Sagittalnahtsynostose sowie von 14 Kontrollkindern im Signalanalyselabor des ZVES
mithilfe spezifischer Analyseprogramme ausgewertet. Dabei wurden ausschlief3lich
Komfortvokalisationen ausgewahlt; Weinen und vegetative Laute wurden

ausgeschlossen.

Bei den Ergebnissen der Lautanalysen zeigten sich keine signifikanten Unterschiede
zwischen den beiden Untersuchungsgruppen. Hinweise auf neurophysiologische
Defizite der Sauglinge mit Sagittalnahtsynostose im Alter von 6 Monaten konnten
aufgrund der Ergebnisse der Vorsprachlichen Diagnostik in der vorliegenden
Untersuchung nicht gefunden werden. Es wurde lediglich eine grof3ere Variabilitat in
der PG gefunden. Das konnte darauf hinweisen, dass einzelne Kinder ein Risiko fur
eine nachfolgende Entwicklungsverzogerung aufzeigen. Diese Annahme sollte durch

Nachuntersuchung verifiziert bzw. widerlegt werden.

Neben der Sprachentwicklung wurden die Probanden auch beztglich ihrer kognitiven
und motorischen Leistungsfahigkeit getestet hier ausgewertet. Hierfir wurde die
deutsche Fassung des Entwicklungstests Bayley Scales of Infant Development I

verwendet.

Die Auswertung der kognitiven und motorischen Tests bestatigte die Ergebnisse der
Lautanalysen. Es lagen keine signifikanten Unterschiede zwischen den beiden
Probandengruppen vor. Die motorischen und kognitiven Fahigkeiten kdnnen im Mittel
bei beiden Gruppen als gleichwertig angesehen werden. Es wurden zusatzlich
Korrelationsanalysen durchgefuhrt, um einen mdglichen Zusammenhang zwischen
kognitiven, motorischen und zephalometrischen Parameter und den Lautparametern
zu erkennen. Es lagen keine signifikanten Zusammenhdnge zwischen den

Parametern vor.
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Die vorliegende Arbeit hat aufgrund der geringen Stichprobenzahl und angesichts
des Pioniercharakters begrenzte Aussagekraft. Sie liefert aber eine geeignete
Grundlage fur weiterfihrende Studien an einem grél3eren Probandenkollektiv.
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