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Samenvatting
In dit onderzoek is getracht een beter inzichtriigén in de rol van expressieve en receptieve
taalproblemen op de ontwikkeling van sociale abggongens met Klinefelter. Door hier
inzicht in te verwerven kan er gewerkt worden a@ndmtwikkelen van interventies die
specifiek gericht zijn op de onderliggende cautatéoren verantwoordelijk voor de sociale
angst die jongens met Klinefelter ervaren. Dit w@edaan door te onderzoeken of er bij
jongens met Klinefelter sprake is van receptievefezxpressieve taalproblemen en of deze
zZijn gerelateerd aan de ontwikkeling van socialgsarin dit onderzoek zijn bij 46 jongens
zonder Klinefelter en 34 jongens met Klinefeltear\8 tot 19 jaar) verscheidene
taalvaardigheidtests afgenomen en is aan hen gglesn vragenlijst ter inventarisatie van
sociale angst in te vullen. Vervolgens zijn de lasen geanalyseerd met behulp van een t-
toets, een MANCOVA en een correlatiematrix. Uitrdsultaten kwam naar voren dat jongens
met Klinefelter significant lager scoren op testsakn beroep doen op receptieve en
expressieve taalvaardigheden en dat jongens mefiélter significant meer sociale angst
ervaren. Verder komt uit de resultaten naar voarhdt hebben van lagere scores op tests die
een beroep doen op receptieve en expressieve dadilyiaeden niet significant gerelateerd
zijn aan het hebben van sociale anBgthoudt in dat er mogelijk andere oorzaken zi@ d

gerelateerd zijn aan de ontwikkeling van socialgsén



Introductie
Klinefelter's syndroom is een genetische afwijkimgarbij jongens geboren worden met een
extra X chromosoom wat leidt tot het karyotype X¥Mn Rijn et al., 2007; Geschwind et al.,
2000). Uit onderzoek is gebleken dat Klinefelteortkmmt bij 1 op de 576 jongens (Nielsen &
Wohlert, 1991). Volgens Geschwind et al (1998, 2081t dit karyotype, naast genetische
en lichamelijke afwijkingen, ook tot gedragsprobésmen (verbale) taalproblemen.

Uit onderzoek is gebleken dat er bij jongens metfelter sprake is van problemen
op taalgebeid en problemen in de sociale ontwikielDoor Klinefelter's syndroom beter te
bestuderen kan er gekeken worden naar de inviaedivayndroom op de sociale
ontwikkeling en bijdragen aan het verminderen vampbblemen die jongens met Klinefelter
ervaren op sociaal gebied.

Volgens Bender et al. (1999); Geschwind et al. @00an Rijn et al. (2008) en
Ratcliffe (1999) is er bij jongens met Klinefelsprake van problemen op sociale domeinen
zoals: sociaal terugtrekken, sociale angst, venlegiel, impulsiviteit en ongepast sociaal
gedrag. Volgens Spielberger (1972) kan angst wogéeren als een eigenschap van een
persoon of als een momentele toestand (reacti@ybiy@en angstige reactie optreedt in een
specifiek aan die angst gerelateerde situatiesd®ijale angst treden deze angstreacties op in
sociale situaties oftewel wanneer een persoontdiremntact is met één of meerdere
personen. Sociale angst kan worden omschrevemgds @oor het beoordeeld worden als
‘iemand die faalt’ en dan met name op basis varakndysieke of intellectuele
vaardigheden, uiterlijke verschijning of op basas zijn sociale positie. Kinderen met sociale
angst zijn vaak geneigd tot het vermijden van dedduaties. Hierdoor hebben deze
kinderen minder mogelijkheden tot het oefenen uamgociale vaardigheden wat op latere
leeftijd kan leiden tot het moeilijk aan kunnen gaan sociale contacten (Redmond & Rice,
1998). Uit onderzoek is gebleken dat het aangaarviandschappen met leeftijdsgenoten
van cruciaal belang is bij het ontwikkelen van pesitief zelfbeeld en een gevoel van
persoonlijke competentie. Deze ontwikkeling is dekangrijk om later als volwassene goed
te kunnen functioneren op sociaal gebied (IngerdéB9).

Om beter inzicht te krijgen in deze sociale prol#arbij jongens met Klinefelter kan
gekeken worden naar verscheidene cognitieve aspddiiaefelter’'s syndroom is niet
gerelateerd aan een verminderd cognitief functemeoftewel jongens met Klinefelter
beschikken over een gemiddelde intelligentie (Berdal., 1993). Een van de cognitieve
aspecten waar in dit onderzoek aandacht aan westiéddt zijn taalvaardigheden. Uit

onderzoek is gebleken dat er bij jongens met Kéhef sprake is van taalproblemen. Uit de



review artikelen van Boada (2009) en Geschwind @2@0mt naar voren dat er bij 70-80%
van de jongens met Klinefelter al op jonge leef$iuiake is van taalproblemen. Zo ervaarden
negen van de elf jongens met Klinefelter in eeneonokek van Nielsen et al. (1970)
taalproblemen op school. Taalvaardigheden kunnedemoonderverdeeld in receptieve
taalvaardigheden en expressieve taalvaardighedmepieve taalvaardigheden gaan
expressieve taalvaardigheden vooraf en bestadeuitecoderen/begrijpen van taal. Het
encoderen/produceren van taal wordt expressielatadigheid genoemd. De
bovengenoemde taalproblemen bij jongens met Klitegfbestaan volgens Rovet et al.
(1996) onder andere uit tekortkomingen in zowelregpieve taalvaardigheden als receptieve
taalvaardigheden. In dit onderzoek onder 36 jongesisKlinefelter en 33 controlekinderen
kwam naar voren, door afname van de WISC, de TéAftritten Language en meerdere
prestatietests, dat jongens met Klinefelter ovgmificant verminderde verbale vaardigheden,
verminderd taalbegrip en verminderde expressieaedigheden beschikken. Volgens
Geschwind (2000) kan er op basis van uitvoerig gaand onderzoek worden geconcludeerd
dat er bij jongens met Klinefelter zowel sprakeas verminderde receptieve taalvaardigheid
als van verminderde expressieve taalvaardighemjelts met Klinefelter hebben moeite met
het begrijpen van woorden, het vinden van woordehebben moeite om zichzelf verbaal uit
te drukken. Deze problemen leiden tot een inteiliggprofiel waarbij de verbale intelligentie
significant lager is dan de Performale intelliger{tcraham et al., 1988 en Netley, 1993). Uit
het onderzoek van Graham et al (1988) onder 14ejmnet Klinefelter kwam naar voren dat
er bij deze groep sprake was van een siginificageil verbale intelligentie ten opzichte van
de performale intelligentie op de Wechsler Intelige Scale for Children.

Uit een onderzoek van Samanga-Sprouse (2001) kwhtarenaar voren dat er een
discrepantie is tussen de receptieve taalvaardighede expressieve taalvaardigheid bij
jongens met Klinefelter, waarbij de expressievéveeadigheid significant lager is dan de
receptieve taalvaardigheid. Ook volgens Grahanh €1@88) is er bij jongens met Klinefelter
weinig sprake van verminderde receptieve taalvghatien maar is er vooral sprake van
deficits op het gebied van expressieve taalvaaedigh. In dit onderzoek onder 14 jongens
met Klinefelter werden de jongens onderworpen a&smugtgebreide testbatterij specifiek
gericht op het meten van de receptieve en exprestalvaardigheden. Uit de resultaten
kwam naar voren dat er bij jongens sprake is vamwvelerde receptieve taalvaardigheden
maar deze zijn niet significant minder dan de adatjongens. Op de meeste vaardigheden
die betrekking hadden op receptieve taalvaardighdtegemeten werden in dit onderzoek

hebben jongens met Klinefelter geen moeite, madéjkesm wel moeite te hebben met het



begrijpen van complexe zinconstructen. Jongensivetfelter scoorden in dit onderzoek
op drie van de vier taaltests gericht op het metende expressieve taalvaardigheden
significant lager dan jongens zonder KlinefelteezB deficits hebben vooral betrekking op
het vinden van woorden, zinnen produceren en meveaformulering.

Rovet et al. (1996) suggereren in hun onderzoekiel@roblemen die jongens met
Klinefelter ervaren op het gebied van sociale até#es mogelijk kunnen worden verklaard
vanuit de moeilijkheden die zij ervaren met bepaatdardigheden op taalgebied. Jezelf
verbaal uit kunnen drukken en begrijpen van wadmiger zegt is cruciaal bij het aangaan en
onderhouden van sociale contacten (Asher & GazEd189). Zo is het kunnen hebben van
vriendschappen gebaseerd op vaardigheden zoasihgaan van sociale interacties, rekening
houden met de ander zijn perspectief en behodfétgzorgen voor sociale ondersteuning en
het blootgeven van je eigen emoties.

Taal vormt voor deze vaardigheden de basis (Bulienek996; Steinberg & Morris,
2001). Volgens Asher & Gazelle (1999) hebben kiademet problemen op taalgebied een
hoger dan gemiddeld aantal problemen met socitdedicties met leeftijdsgenoten dan
kinderen zonder taalproblemen. Hierdoor lopen d&zderen een grotere kans op
eenzaamheid, wat in dit onderzoek wordt gezieeafsemotioneel gevolg van problemen op
het gebied van sociale interacties met leeftijdetgm

Ook volgens Fuijiki et al. (2000) zijn taalproblemsaociale vermijding en een tekort aan
pro-sociale vaardigheden aan elkaar gerelateedit bmderzoek onder 34 kinderen met
leerproblemen, zouden kinderen met taalproblememwl@nipro-sociaal gedrag vertonen wat
kan leiden tot het vermijden van sociale interacti@nderen met taalproblemen worden vaak
minder geaccepteerd door leeftijdsgenoten en hebbemrotere kans om sociaal
buitengesloten te worden of slachtoffer te wordam pesterijen (Savage, 2005). Dit leidt
ertoe dat kinderen met taalproblemen vaak weinfyesgrouwen hebben in sociale situaties
en een negatief beeld hebben van hun eigen seoalpetentie wat ervoor kan zorgen dat
kinderen met taalproblemen meer sociale angsteman kinderen zonder taalproblemen
(Jerome et al. 2002).

Zo kwam uit een onderzoek van Hart et al. (2004)e0d1 kinderen met
taalproblemen en 41 kinderen zonder taalproblemeeydaad naar voren dat kinderen met
taalproblemen meer sociale angst ervaren. Zo wiag @eze kinderen in hogere mate sprake
van sociale terughoudendheid en eenzaam-passrenggetrokkenheid. Kinderen die sociale
terughoudendheid vertoonden wilden wel graag sbc@#act maar durfden het

daadwerkelijke contact niet aan te gaan. Kindererednzaam-passief teruggetrokken gedrag



vertoonden leken het prettig te vinden om alleesptden en leken sociale interacties te
ontwijken. Volgens dit onderzoek vertoonden kindemeet een ernstigere vorm van
receptieve taalproblemen in hogere mate eenzaasepaderuggetrokkenheid. Kinderen met
expressieve taalproblemen vertoonden veel mindespciaal gedrag dan kinderen zonder
expressieve taalproblemen. Kinderen met expressaalproblemen leken minder initiatief te
nemen tot het leggen van sociaal contact en lekedengeneigd tot het actief aangaan van
conflicten. Zoals eerder besproken in dit artilkei volgens eerder onderzoek, bij jongens
met Klinefelter sprake van verminderde expressiaaé/aardigheden en volgens sommige
onderzoeken ook verminderde receptieve taalvaaedig

Hoewel er uit eerder onderzoek is gebleken datgoagnet Klinefelter problemen
ervaren op taalgebied, is er nog geen onderzoekagenhar de effecten van deze
taalproblemen op het ontwikkelen van sociale arigsbr beter inzicht te verwerven in het
effect dat deze taalproblemen hebben op het daofweét aanwezig zijn van sociale angst
kan er gewerkt worden aan het ontwikkelen van watetieprogramma’s die gericht zijn op
het verminderen van de sociale angst bij jongenskimgefelter door het verbeteren van de
receptieve en/of expressieve taalvaardigheden.

In dit onderzoek wordt getracht antwoord te vindervraag of er bij jongens met
Klinefelter sprake is van receptieve of expressiaaproblemen en of deze zijn gerelateerd
aan de ontwikkeling van sociale angst. Om dezegvi@aerhelderen is deze uiteengezet in de
volgende subvragen:

1. Is er sprake van onderscheid tussen jongens matfi€lier en jongens zonder

Klinefelter in het niveau van presteren op recdpialgebied?
2. Is er sprake van onderscheid tussen jongens nretfilter en jongens zonder
Klinefelter in het niveau van presteren op expeddsialgebied?
3. Is er sprake van onderscheid tussen jongens matfi§lter en jongens zonder
Klinefelter en de mate waarin zij sociale angstesn?
4. Is het aanwezig zijn van expressieve en/of recepti@alproblemen gerelateerd aan de
ontwikkeling van sociale angst bij jongens met Kfgiter?
In dit onderzoek wordt verwacht dat jongens men&felter op zowel expressief als receptief
taalniveau lager presteren dan jongens zonder fi€liee. Verwacht wordt dat jongens met
Klinefelter moeite hebben met het begrijpen van glexe zinconstructen, zich verbaal uiten,
het begrijpen van woorden en het vinden van woorDeordat deze jongens meer moeite
hebben om zich in sociale situaties verbaal te mase leeftijdsgenoten hebben zij minder

zelfvertrouwen wat betreft sociale interacties uithondt in sociale angst. Dit leidt tot de



verwachting dat het hebben van een lager niveaxpgessief taalgebied en mogelijk ook

receptief taalgebied gerelateerd is aan de ontwiickgan sociale angst.

Methode
Respondenten
De respondenten in dit onderzoek zijn 80 jongerarvam 34 jongens met Klinefelter en 46
jongens zonder Klinefelter. De gemiddelde leefégoh de jongens met Klinefelter is 13.83
(SD = 3.08) en de gemiddelde leeftijd van de josgeonder Klinefelter is 12.19 (SD=2.83).
De geworven jongens zijn in de leeftijd van 8 toteet 19 jaar.

De jongens met Klinefelter zijn geworven via vérilende centra voor genetica en
contactvereniging (NKV). De ouders van deze jongajmsvia een klinische geneticus
benaderd om mee te doen en hebben, na te heblgastemd, uitgebreid informatie
ontvangen over de inhoud van het onderzoek. Demgejts zijn afkomstig van 9 basisscholen
in steden uit het westen van Nederland. Exclusier@ bij het werven van jongens zonder
Klinefelter was een intelligentiequotiént van mindan 70 of het aanwezig zijn van
psychopathologie op de CBCL. Exclusie criteriahaf werven van jongens met Klinefelter

was het aanwezig zijn van ernstig neurologischadeh

Meetinstrumenten
Receptief taalniveau

Om het niveau van presteren op receptief taalgelaistite stellen wordt gebruikt
gemaakt van de Test voor Verzwegen BetekenisseieBevoor Verzwegen betekenissen is
een subtest van de Taaltest voor Kinderen. Detzenest hoe goed een kind in staat is tot het
verwerken van impliciete taal en meet het taallpegpi zinsniveau (Bon en Hoekstra, 1982).
Bij deze subtest krijgt het kind een zin te hoream®et kiezen welk van de twee gegeven
plaatjes het beste bij de zin past. Na afloop weodr elk goed aangewezen plaatje één punt
gegeven. Er zijn 33 trials. Deze punten wordenaolgens opgeteld en vergeleken met
normscores. Bij het analyseren van de gegevergebpalikt gemaakt worden van de ruwe
scores.

Daarnaast wordt gebruik gemaakt van de WISC-Ill:ovd&ennis (Wechsler, 1991).
De WISC-IIIl: Woordkennis is een subtest van de Vgehintelligence Scale for Children die
gericht is op het meten van de woordenschat vaekén. Bij deze test krijgt het kind 35
woorden mondeling aangeboden en moet het kind ed gmgelijk uitleggen wat dit woord

inhoud. Op basis van de precisie van de omschgjworden 0, 1 of 2 punten toegekend aan



het antwoord met een maximum score van 70 punt&myvBorbeelditem bij deze test is:
“Kan je mij uitleggen wat een paraplu is?”. Bij lsetalyseren van de gegevens zal gebruik
worden gemaakt van de ruwe scores. De betrouwhdarae deze subtest is goed=< .82).
Deze subtest doet ook deels beroep op expressialvaardigheden doordat de antwoorden

verbaal gegeven worden.

Expressief taalniveau

Om het niveau van presteren op expressief taaldefist te stellen wordt gebruik
gemaakt van de CELF: Zinnen formuleren (Semel, \&figsecord, 1983). De CELF: Zinnen
formuleren is een subtest van de Clinical EvaluatibLanguage Fundamentals (CELF-4).
Met deze subtest wordt gemeten in welke mate kerdar staat zijn tot het construeren van
zinnen. De kinderen krijgen een plaatje te zienmaae worden gevraagd, aan de hand van
een woord, een zin te formuleren waarin dit woardmerkt is en dat gebaseerd is op het
plaatje wat ze hebben gezien. In totaal krijgeRidderen 20 plaatjes te zien. De
betrouwbaarheid van deze subtest is goed.[78).
Daarnaast wordt gebruik gemaakt van de CELF: Wasatzaties (Semel, Wiig en Secord,
1983). De CELF: Woordassociaties is een subtestleaDELF-4. Met deze subtest wordt
gemeten in welke mate kinderen in staat zijn tosshel vinden van woorden. Kinderen
krijgen bij deze subtest drie keer één minuut jdeatin zo veel mogelijk kledingstukken,
beroepen en voedingsmiddelen te noemen. De test wescoord door het aantal genoemde
woorden bij elkaar op te tellen en deze score aéteen tegen genormeerde waardes. Bij de
analyses zal gebruikt woorden gemaakt van de reaes. De betrouwbaarheid van deze
subtest is goedi(= .70).

Sociale angst

Om te kijken of er bij jongens met en zonder Kleltdr sprake is van sociale angst
wordt gebruik gemaakt van de Sociale Angstschaad kimderen (SAS-K). De SAS-K is een
zelfrapportage vragenlijst, bestaande uit 46 itgghss 10 items die sociale wenselijkheid
meten (Dekker, 1983). De items zijn geformuleerdernvorm van beweringen waarbij het
kind op een twee-puntsschaal ‘ja’ of ‘nee’ moetgearen. Een voorbeeld van een item is:
“Als ik er anders uitzie dan andere kinderen, kikjgen naar gevoel”. De vragenlijst wordt
vervolgens met de hand gescoord, waarbij er eenre sem 0 of 1 wordt toegekend aan de

antwoorden. De afname duurt ongeveer 20 minutepheBanalyseren van de gegevens zal



gebruik worden gemaakt van de ruwe score op delsataaal. De betrouwbaarheid van deze
schaal is hoogo(= .89).

Procedure

Nadat alle deelnemers uitgebreid geinformeerd waraden zij gevraagd een
toestemmingsformulier te tekenen. Bij kinderenjdieger waren dan 12 jaar hebben alleen de
ouders een toestemmingsformulier ingevuld en bigl&ren die ouder waren dan 12 jaar
hebben zowel de ouders als het kind zelf het toesiagsformulier ondertekend.

Nadat er toestemming was verkregen is begonnemleneistafname. Alle tests zijn
afgenomen door ervaren onderzoekers die bekendwaeehet doen van psychologisch
onderzoek bij kinderen van deze specifieke doefyrbe tests en vragenlijsten zijn gescoord
en verwerkt volgens de gestandaardiseerde metbediests werden afgenomen in een
prikkelvrije ruimte bij de kinderen op school oftiet ambulatorium op de universiteit. De
testafname werd verspreid over twee ochtendenwae én een half uur waarvan 15 minuten
waren gebruikt voor een pauze. De ouders/verzorgarsle kinderen werden gevraagd om
vragenlijsten in te vullen en deze binnen twee mdaama de testafname in te leveren of op te
sturen naar de universiteit.

Na afloop van de testafname krijgen de kinderenpeesentje in vorm van een
waardebon van 10 euro als dank voor het meeweikeheat onderzoek. Ook kregen alle

deelnemers van het onderzoek een samenvattendtrappdun behaalde resultaten.

Analysemethode

Om te onderzoeken of er sprake is van onderscassth jongens met Klinefelter en jongens
zonder Klinefelter in het niveau van presteren xjressief en receptief taalgebied en de mate
waarin zij sociale angst ervaren is gebruik gemaakteen multivariate co-variantie analyse
(MANCOVA). Hierbij is getoetst met een significagmiveau van .05. Aannames bij deze
toets zijn dat de variabelen normaal verdeeld nmogja, dat de varianties gelijk zijn en dat
er sprake is van een aselect getrokken steekgtoed.voor deze analysemethode gekozen
omdat er meerdere afhankelijke variabele zijn edatrer op basis van een onafhankelijke t-
toets is gebleken dat er sprake is van een significerschil in de gemiddelde leeftijd tussen
jongens met Klinefelter en jongens zonder Klinefel(58.02) = -2.592,p < .05. Daarom is
ervoor gekozen om leeftijd mee te nemen als caaaDok is er gekozen voor

datatransformatie om zo de ongelijke variantieglkge stemmen.



Om te onderzoeken of er sprake is van onderschs#th jongens met Klinefelter en
jongens zonder Klinefelter in de mate waarin zgiale angst ervaren is gebruik gemaakt van
een onafhankelijke t-toets. Voor deze analysemetli®mdekozen omdat met deze toets
nagegaan kan worden hoe groot de kans is dat @enden verschil tussen de gemiddelden
van jongens met Klinefelter en jongens zonder Kéher en hun score op de Sociale
Angstschaal wordt veroorzaakt door toeval. Er ivgist bij een significantieniveau van .05.
Aannames bij de t-toets zijn dat de steekproefltaaradelijk en aselect getrokken moet zijn.
De afhankelijke variabele moet normaal verdeeld, 28nzij de steekproef uit meer dan 40
respondenten bestaat.

Om te onderzoeken of het hebben van een lagerwunixeaaexpressief en/of receptief
taalvaardigheid gerelateerd is aan de ontwikkelang sociale angst is gebruikt gemaakt van
een correlatiematrix. Er is getoetst bij een sigaiitieniveau van .05. Aannames bij deze test
zZijn dat de afhankelijke variabele normaal verdemtikt zijn of er moet sprake zijn van en
steekproef die meer dan 40 proefpersonen bevat.

Alvorens te beginnen met de analyse wordt er etairdgectie uitgevoerd. Hierbij
worden de numerieke variabelen getest op misseadedes en uitbijters. Wanneer er sprake
is van uitbijters zullen de analyses worden uitgegdanet en zonder uitbijters om de invioed
van deze uitbijters op de resultaten te onderzaekervolgens zal er worden gekeken of de
variabelen normaal verdeeld zijn, door middel varskewness, kurtosis, kolmogorov-

smirnov, Q-Q plots, histogrammen, scatterplotseschrijvende statistieken.

Resultaten
Datainspectie
Voordat er is begonnen met analyseren van de slaagekeken naar de beschrijvende data
voor alle variabelen. Bij de variabele ‘group’ (@®gens zonder Klinefelter, 34 jongens met
Klinefelter, N=80) was er geen sprake van missevardes. De missende waardes op de
variabelen: ‘Woordenschat”, “CELF: Zinnen formulete*CELF: Woordassociaties”,
“Sociale Angstschaal” en “Test voor verzwegen betédsen” zijn ‘listwise’ verwijderd.
Op basis van de kurtosis, de skewness, kolmogaroinev test en een Q-Q plot voor de
visuele weergave van de normaalverdeling kan gégdeerd worden dat de variabelen:

‘sociale angstschaal’ en ‘Test voor verzwegen legissen’ niet normaal verdeeld zijn.



Is er sprake van onderscheid tussen jongens me¢f€lier en jongens zonder Klinefelter in
het niveau van presteren op receptief taalgebied?
Om te onderzoeken of er sprake is van een ondedstlgsen jongens met Klinefelter en
jongens zonder Klinefelter in het niveau van prestep receptief taalgebied is gebruik
gemaakt van een multivariate co-variantie analiy$&NCOVA). Hierbij is leeftijd
meegenomen als covariaat. De covariaat, leeftiggskoniet significant gerelateerd te zijn aan
het niveau van presteren op de test: WISC: Woomikef(1,69) = 2.1Qp > .05. De
covariaat, leeftijd, bleek ook niet significant glateerd te zijn aan het niveau van presteren
op de test: Test voor verzwegen betekenissen, H(%,8.29,p > .05. Uit de resultaten komt
naar voren dat er een significant verschil is tngsagens met Klinefelter en jongens zonder
Klinefelter in het niveau van presteren op de t¥8tSC: Woordkennis’, F(1,69) = 20,90,
< .001. Jongens met Klinefelter behalen gemiddeldagere score op de test: WISC:
Woordkennis dan jongens zonder Klinefelter. Uitelsultaten komt verder naar voren dat er
een significant verschil is tussen jongens metéfétter en jongens zonder Klinefelter in het
niveau van presteren op de test: ‘Test voor verewdggtekenissen’ F(1,69) = 15.@%k
.001. Jongens met Klinefelter presteren gemiddeajdn op deze test dan jongens zonder
Klinefelter. In Tabel 1 vindt u de beschrijvende daor de variabele: “Woordenschat” en
“Test voor verzwegen betekenissen”.

Deze bevindingen zijn in overeenstemming met gmthese dat jongens met

Klinefelter lager presteren op tests die een beduem receptieve taalvaardigheden.

Tabel 1
Beschrijvende data voor de gemiddelde scores ofadabelen: ‘Woordenschat” en “Test
voor verzwegen betekenissen”.

Woordenschat Test voor verzwegen
betekenissen

Jongens zonder N 40 43
Klinefelter

Gemiddelde 37.83 30.81

Standaardafwijking 8.02 2.07
Jongens met N 27 29
Klinefelter

Gemiddelde 26.22 27.72

Standaardafwijking 11.08 5.53




Is er sprake van onderscheid tussen jongens niegfi§lter en jongens zonder Klinefelter in
het niveau van presteren op expressief taalgebied?

Om te onderzoeken of er sprake is van een ondedstlgsen jongens met Klinefelter en
jongens zonder Klinefelter in het niveau van prestep expressief taalgebied is gebruik
gemaakt van een multivariate co-variantie anali$&NCOVA). De covariaat, leeftijd, bleek
significant gerelateerd te zijn aan het niveau pasteren op de test: CELF:
Woordassociaties, F(1,69) = 19.¢% .001. . De covariaat, leeftijd, bleek ook sigrafnt
gerelateerd te zijn aan het niveau van presteratedpst: CELF: Zinnen formuleren, F(1,69)
= 5.67,p<.001. Uit de resultaten komt naar voren dat arggnificant verschil is tussen
jongens met Klinefelter en jongens zonder Klinefielh het niveau van presteren op de test:
‘CELF: Zinnen formuleren’, F(1,69) = 34.0d,<.001. Jongens met Klinefelter presteren
gemiddeld lager op deze subtest. Uit de resultadernt eveneens naar voren dat er sprake is
van een significant verschil tussen jongens maidfélter en jongens zonder Klinefelter op
de test: ‘CELF: Woordassociaties’, F(1,69) = 47&;.0.05. In Tabel 2 vindt u de
beschrijvende data voor de variabele: “CELF: Zinfemuleren” en “CELF:
Woordassociaties”.

Deze bevindingen zijn in overeenstemming met gmthese dat jongens met

Klinefelter lager presteren dan jongens zonderd{éiter op tests die een beroep doen op

expressieve taalvaardigheden.

Tabel 2
Beschrijvende data voor de gemiddelde scores ofadabelen: “CELF: Zinnen
formuleren” en “CELF: Woordassociaties”.

CELF: CELF:
Woordassociaties Zinnen
Formuleren
Jongens zonder N 42 40
Klinefelter
Gemiddelde 41.05 30.78
Standaardafwijking 11.06 5.68
Jongens met N 28 27
Klinefelter
Gemiddelde 38.03 22.19
Standaardafwijking 13.51 9.15

Is er sprake van onderscheid tussen jongens meei€lier en jongens zonder Klinefelter en

de mate waarin zij sociale angst ervaren?



Om te onderzoeken of er een verschil is in de watehet aanwezig zijn van sociale angst
tussen jongens met Klinefelter en jongens zonderelfélter is er gebruik gemaakt van een
samengestelde t-toets voor twee onafhankelijkégsteeven.

Uit de resultaten komt naar voren dat jongens zoltieefelter gemiddeld 7.565D
= 8.71) scoren wat betreft het hebben van socrajstaen jongens met Klinefelter scoren
gemiddeld 16.683D = 13.45). Dit betekent dat jongens met Klinefejemiddeld 9.12
punten hoger scoren op de sociale angstschaakuuteren dan jongens zonder Klinefelter.
Dit is een significant verschil(47.172) = -3.327 p < .01. Hierbij is sprake van een medium
effect,r = .43. In Figuur 1. zijn de behaalde scores op déaBpAngstschaal grafisch
weergegeven.

Deze bevindingen komen overeen met de hypothdgerdgens met Klinefelter meer

sociale angst ervaren dan jongens zonder Klinefelte
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Figuur 1.

Grafische weergave van de behaalde scores op dal&angstschaal.

Is het aanwezig zijn van expressieve en/of receptaalproblemen gerelateerd aan de
ontwikkeling van sociale angst bij jongens met &fatter?

Om te onderzoeken of het aanwezig zijn van expreesn/of receptieve taalproblemen
gerelateerd is aan de ontwikkeling van sociale nigfongens met Klinefelter is gebruik

gemaakt van een correlatiematrix. Uit de result&tant naar voren dat er geen sprake is van



een significante relatie tussen de score op de t@sbrdkennis’ en de score op de ‘sociale
angstschaalr = -.11,p >.05. Ook de score op de test: ‘CELF: Zinnen foeneh bleek niet
significant gerelateerd te zijn aan de behaaldeesop de ‘sociale angstschaals -.24,p >
.05. De score op de test: ‘CELF: Woordassociab&®k niet significant gerelateerd te zijn
aan de behaalde score op de ‘Sociale angstschaal05,p > .05.00ok de behaalde score op
de test: ‘Test voor verzwegen betekenissen’ bléeksignificant gerelateerd aan de behaalde
score op de ‘Sociale angstschaa¥, -.04,p > .05.

Deze bevindingen zijn niet in overeenstemming deehypothese dat de
taalproblemen die jongens met Klinefelter ervangngerelateerd aan de ontwikkeling van

sociale angst.

Discussie
Om inzicht te krijgen in de rol van receptieve @pressieve taalproblemen in de
ontwikkeling van sociale angst bij jongens met Kfgliter is onderzocht of het hebben van
expressieve en/of receptieve taalproblemen is @texid aan het hebben van sociale angst.
Dit is onderzocht door bij 46 jongens zonder Klgledr en 34 jongens met Klinefelter in de
leeftijd van 8 tot en met 19 jaar een viertal &stitn af te nemen die een beroep doen op
expressieve en receptieve taalvaardigheden. Dasriseean deze jongens gevraagd een
vragenlijst in te vullen die gezien kan wordeneds maat voor de hoeveelheid sociale angst
die door deze jongens wordt ervaren. Uit de resulitiwam naar voren dat jongens met
Klinefelter significant meer receptieve en expregsitaalproblemen ervaren dan jongens
zonder Klinefelter. Ook komt uit de resultaten maaren dat jongens met Klinefelter
significant meer sociale angst ervaren dan jongender Klinefelter.

In dit onderzoek is onderzocht of er een versstHilissen jongens met Klinefelter en
jongens zonder Klinefelter en hun niveau van prestep taaltests die een beroep doen op
receptieve taalvaardigheden. Op basis van de opelezn van Rovet (1996) en Geschwind
(2000) werd verwacht dat jongens met Klinefeltgielapresteren op tests die een beroep doen
op receptieve taalvaardigheden dan jongens zondef&lter. Uit de resultaten kwam naar
voren dat jongens met Klinefelter significant lageoren op tests die een beroep doen op
receptieve taalvaardigheden dan jongens zondeef¢lter, wat in overeenstemming is met
de gestelde hypothese.

Vervolgens is in dit onderzoek onderzocht of ereerschil is tussen jongens met
Klinefelter en jongens zonder Klinefelter en huvegiu van presteren op taaltests die een

beroep doen op expressieve taalvaardigheden. @pJzasde onderzoeken van Graham



(1988), Geschwind (2000), Rovet (1996) en SamamqyatSe (2001) werd verwacht dat
jongens met Klinefelter lager presteren op testsedn beroep doen op expressieve
taalvaardigheden dan jongens zonder Klinefelterdgiresultaten kwam naar voren dat
jongens met Klinefelter significant lager scorentegts die een beroep doen op expressieve
taalvaardigheden dan jongens zonder Klinefeltet,imvavereenstemming is met de eerder
gestelde hypothese.

Deze informatie is niet alleen belangrijk met beg op de hoofdvraag in dit artikel,
maar ook omdat uit onderzoek komt naar voren daggas met Klinefelter ook op latere
leeftijd moeite hebben met receptieve en expresseaivaardigheden (Boone et al., 2001).
Zo komt uit onderzoek van Rovet (1996) naar vor@nahgens met Klinefelter op de leeftijd
van 18-20 jaar gemiddeld vijf klasniveaus lagespen dan jongens zonder Klinefelter.
Geschwind et al (2000) suggereert dat er niet gpikijkt te zijn van het vertraagd aanleren
van taalvaardigheden maar van een neurologischitdefit er toe leidt dat jongens met
Klinefelter ook op latere leeftijd hier nog hindean ondervinden. Zo bezetten mannen met
Klinefelter vaak beroepen van een lager niveauardgHerlihy et al. (2011). Meerdere
onderzoekers geven aan dat de geobserveerde tdatpen bij jongens met Klinefelter te
vergelijken zijn met de problemen die dyslectiskimeleren ervaren (Rovet et al, 1996;
Graham et al, 1988). Wanneer dit waar is, is ealspran een hardnekkig taalprobleem wat
niet direct te behandelen is maar vraagt om hettaantrainen van deze taalvaardigheden.
Het is daarom belangrijk om verder onderzoek teicleten naar de exact onderliggende
cognitieve deficits van deze taalproblemen om ®s@ade interventies te kunnen
ontwikkelen die bijdragen aan het verbeteren vandekomstperspectief van Jongens met
Klinefelter. Daarbij is het belangrijk om onderzaskar de overeenkomsten tussen dyslexie
en Klinefelter te doen zodat kan worden onderzo€fingens met taalproblemen gebaat zijn
bij interventies die gericht zijn op dyslexie.

Ook is onderzocht of er een verschil is in de maarin jongens met Klinefelter en
jongens zonder Klinefelter sociale angst ervaresig®hs Bender et al. (1999); Geschwind et
al. (2000) en Ratcliffe (1999) is er bij jongenstidénefelter sprake van problemen op
sociale domeinen zoals: sociaal terugtrekken, Eoaiggst, verlegenheid, impulsiviteit en
ongepast sociaal gedrag. Op basis van deze on#lerzaerd verwacht dat jongens met
Klinefelter in hogere mate sociale angst ervarenjdagens zonder Klinefelter. Uit de
resultaten kwam inderdaad naar voren dat jongen¥Khmefelter significant meer sociale
angst ervaren dan jongens zonder Klinefelter. Rerelusie is belangrijk omdat uit

onderzoek van Lopez en Greca (1997) onder 101 jenge 149 meisjes blijkt dat kinderen



die met sociale angst zich als adolescent vaakaesgizvoelen, zich afgewezen voelen door
hun leeftijdsgenoten en dat ze zichzelf niet gepiasten als romantische partner. Hierdoor
ontwijken kinderen en adolescenten sociale sitsat@ardoor zij belangrijke sociale oefening
mislopen. Op latere leeftijd kan dit leiden totisde disfunctie.

Ten slotte is onderzocht of het aanwezig zijn @gpressieve en/of receptieve
taalproblemen is gerelateerd aan de ontwikkelimgsaxiale angst. Op basis van de theorieén
van Asher & Gazelle (1999), Jerome et al. (2008ya8e (2005), Hart et al. (2004) en Fujiki
et al. (2000) werd verwacht dat het hebben vanesgieve en/of receptieve taalproblemen
gerelateerd is aan het in hogere mate ervareno@als angst. Uit de resultaten kwam echter
naar voren dat het hebben ven receptieve en exgredsalproblemen niet gerelateerd is aan
een hogere hoeveelheid sociale angst. Dit is nievéreenstemming met de gestelde
hypothese.

Een mogelijke verklaring voor het vinden van dezuttaten en voor het afwijken van
deze resultaten van de gestelde hypothese zou kaijnedat er een andere oorzaak is voor
de hoge mate van sociale angst die jongens metfi€lier ervaren. Waarschijnlijk is een
ander symptoom of een combinatie van andere synggrassend bij Klinefelter
medeverantwoordelijk voor de hoge mate van soeafst die jongens met Klinefelter
ervaren. Dit sluit niet uit dat het hebben vangeallemen indirect gerelateerd is aan het
hebben van sociale angst. Een mogelijkheid kandajrde nog onbekende factoren die
verantwoordelijk zijn voor de hoge mate van socaigst bij jongens met Klinefelter wel
gerelateerd zijn aan het hebben van taalproblemen.

Een alternatieve verklaring voor de hoge mate waiate angst die jongens met
Klinefelter ervaren kan zijn dat jongens met Kligledr significant meer autistische
kenmerken vertonen over alle dimensies van hestadie fenotype. Daarbij bleek dat hoe
meer autistische kenmerken werden vertoond hoer limgmate van sociale angst was (Van
Rijn et al. 2008). Autisme is een ontwikkelingsstas die zich eveneens kenmerkt door
beperkingen op het gebied van sociale cognitie naonicatie en sociale vaardigheden zoals
emotieperceptie. Ook uit onderzoeken van Gillattnkss, & Walter (2001) en Wood &
Gadow (2010) kwam naar voren dat kinderen metmetisen hogere mate van sociale angst
ervaren dan kinderen zonder autisme. Het is daanogelijk dat de hoge mate van sociale
angst die jongens met Klinefelter ervaren is géeela aan de mate waarin zij autistische
kenmerken vertonen. Er zijn onderzoekers die saggrrdat het samengaan van sociale angst
met autisme en Klinefelter's syndroom te wijtea# deficits gelinked aan het X-

chromosoom (Vincent et al., 2005; Van Rijn et 2008). Uit onderzoek is gebleken dat



autisme vaker voorkomt bij jongens dan meisjes)(@dardoor wordt gedacht dat autisme is
gerelateerd aan een kwetsbaar X-chromosoom (Foreb@002). Zo kwam uit een
onderzoek van Vincent et al (2005) onder 21 famitreet kwetsbare X-chromosomen,
autisme en gerelateerde stoornissen zoals Klieefddescheiden bewijs naar voren dat
autisme en overige stoornissen gekenmerkt dooalsogroblematiek gerelateerd zijn aan het
X-chromosoom

Verder bewijs voor deze theorie kan worden gevond@mderzoek naar het
syndroom van Turner. Dit is een stoornis die voorkbij vrouwen en inhoudt dat er sprake
is van een karyotype waarbij een van de X-chrome@sodeels of geheel afwezig is. Meisjes
met het syndroom van Turner hebben ook socialelgmdn vergelijkbaar met die van
jongens met Klinefelter en kinderen met autismeisjde met het syndroom van Turner
hebben moeite met het herkennen van gezichtsukiohggn en emoties (Skuse, 2006). Om
de exacte rol van het X-chromosoom te kunnen d&tniis verder onderzoek nodig.

Een andere mogelijke verklaring is dat de mate iwgangens met Klinefelter sociale
angst ervaren is gerelateerd aan aandachts- eartoatieproblematiek. Uit onderzoek van
Tartaglia, Ayari, Hutaff-Lee en Boada (2012) is mdifk gebleken dat jongens met
Klinefelter een verhoogd risico hebben op aandanhtoncentratie problematiek. Kinderen
met aandacht en concentratie problematiek ervageifisant meer sociale problemen zoals
afwijzing, sociale angst en sociaal teruggetrokigedrag dan kinderen zonder aandacht en
concentratieproblematiek (Bagwell, Hoza, Molina éli'tam, 2001). Om met zekerheid te
kunnen zeggen of een van deze mogelijke verklanimigusibel is, is vervolgonderzoek
nodig.

In dit onderzoek is getracht een beter inziclirijgen in de rol van expressieve en
receptieve taalproblemen op de ontwikkeling vanate@ngst bij jongens met Klinefelter.
Geconcludeerd kan worden dat jongens met Klinagfslgmificant lager scoren op tests die
een beroep doen op receptieve en expressievedhipren dan jongens zonder Klinefelter.
Ook kan geconcludeerd worden dat jongens met Kitefsignificant meer sociale angst
ervaren dan jongens zonder Klinefelter. Tot slot gaconcludeerd worden dat het hebben
van een lager niveau van receptieve en expressabkeaardigheden niet is gerelateerd aan
het hebben van een hogere mate van sociale angst.

Om waarde te kunnen hechten aan bovenstaandeis@scis verder
vervolgonderzoek nodig. Zo is het belangrijk onotelerzoeken welke (andere) symptomen
passend bij het Klinefelter ziektebeeld bijdragan de hoge mate van sociale angst bij

jongens met Klinefelter. Alleen wanneer er duidilgid wordt geschept in welke factoren



verantwoordelijk zijn voor deze hoge mate van deaagst kan er gewerkt worden aan het
ontwikkelen van interventieprogramma’s die geriin op het verminderen van sociale
angst door zich specifiek te richten op juiste deptoren. Daarbij is het ook belangrijk dat er
onderzoek wordt gedaan naar overige (omgevings)ctdie mogelijk van invloed kunnen
zijn op de hoeveelheid sociale angst die jongertin@efelter ervaren zoals bijvoorbeeld:
cultuur, sociaal economische status, opvoedingwwmts. Door ook deze factoren in
ogenschouw te nemen ontstaat er een zo een compbgelijk beeld waar vanuit getracht
kan worden jongens met Klinefelter zo optimaal nliggee helpen bij het verminderen van
hun sociale angst.

Dit onderzoek had een aantal beperkingen die njbgeln invioed kunnen zijn
geweest op de behaalde resultaten. Allereerst maigde Test voor verzwegen betekenissen
in de controlegroep sprake van een plafondeffeitth@ud in dat de test als het ware van een
te laag niveau was waardoor veel van de jongerdeuibntrolegroep de hoogste score
hadden behaald. Zo scoorde 73% van de jongens Inefédter hoger dan 90%. Ten tweede
was er sprake van een kleine steekproef waardooaagtekens kunnen worden gezet bij de
generaliseerbaarheid van de gegevens.

Kortom, het hebben van receptieve en expressaalproblemen is niet gerelateerd
aan de hoeveelheid sociale angst die wordt entaijgongens met Klinefelter. Om
interventieprogramma’s te kunnen ontwikkelen digale zijn op het verminderen van
sociale angst bij jongens met Klinefelter is daarmrder onderzoek nodig naar overige
(omgevings)factoren die mogelijk van invloed zimae hoeveelheid sociale angst die wordt

ervaren.
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