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RESUMO

Objetivos: Esta dissertacdo de mestrado teve como objetivo revisar
sistematicamente e analisar a efetividade da Alteracdo de Retorno Auditivo para
a gagueira a curto, médio e longo prazo, originando dois artigos cientificos: a)
efeito imediato de alteracdo de retorno auditivo para tratamento da gagueira:
uma revisdo sistematica e meta analise; e b) efeito a médio e longo prazo da
alteracdo de retorno auditivo para tratamento da gagueira: uma revisao
sistematica Métodos: Para esta revisdo sistematica e metanalise buscas nas
bases MEDLINE, Embase, CENTRAL, LILACS, registros de ensaios clinicos e
literatura cinza foram realizadas em agosto de 2021, com filtro de ano de
publicagdo (ano 2000).0 seu efeito imediato, a médio e longo prazo foram
analisados a partir dos desfechos: frequéncia das disfluéncias, naturalidade de
fala e satisfacdo do consumidor. O risco de viés foi avaliado através da
ferramenta Robins-i. Dados referentes aos desfechos foram extraidos e o efeito
imediato na frequéncia das disfluéncias foi avaliado através de metanalise (efeito
randémico). Este estudo foi registrado no PROSPERO, numero
CRD42020161022. Resultados: Dos 1.490 foram avaliados com base no titulo
e resumo, 115 foram analisados com base no texto completo, e 31 foram
incluidos no total. Foram incluidos 27 estudos no primeiro artigo, e 20 destes
foram incluidos na metanalise. O efeito imediato médio esperado é uma
diminuicdo média de 6.56 pontos percentuais na frequéncia das disfluéncias
(95% - CI [-8.42; -4.70], 1> = 92%,) em qualquer tarefa de fala. Fatores que
parecem estar associados a um maior efeito é a gravidade do disturbio, sendo
gue sujeitos com gravidade moderada ou mais tem maior efeito; e a combinacéo
de DAF+FAF. Um fator associado com uma menor resposta € a idade, sendo
gue criancas e adolescentes nao respondem tdo bem quanto os adultos. A fala
€ julgada significativamente mais natural desde o primeiro uso do dispositivo.
Foram incluidos 10 estudos no segundo artigo, sendo que o efeito na fluéncia e
na naturalidade de fala observado imediatamente apds a adaptacdo de um
dispositivo parece se manter a médio e longo prazo. Ainda, a alguns estudos
relatam perceber um carry-over effect em alguma tarefa de fala. Discusséo: a
diminuicdo das disfluéncias na fala € percebida em todas as tarefas de fala,
entretanto ha grande variabilidade de resposta entre os usuarios, sendo que este
estudo buscou investigar algumas das possiveis fontes de heterogeneidade.
Mesmo com o dispositivo a fala da pessoa que gagueja nao € julgada tao natural
qguanto a fala do sujeito fluente. O efeito carry-over encontrado na maioria dos
estudos apresenta-se inconsistente entre as tarefas de fala. A avaliagao geral da
satisfacdo do consumidor € positiva. Concluséo: o retorno auditivo atrasado tem
efeito positivo na diminuicdo da frequéncia das disfluéncias, melhora na
naturalidade de fala e seu efeito parece se manter com uso a médio e longo
prazo; e, no geral, os clientes avaliam positivamente sua experiencia com 0s
dispositivos.

Palavras-chave: Gagueira; Transtorno da Fluéncia com Inicio na Infancia;

Retroalimentagcdo Sensorial; Revisdo Sisteméatica; Metanalise.



ABSTRACT

Objectives: This master's thesis aims to systematically review and analyze the
effectiveness of the altered auditory feedback for stuttering. The immediate,
medium, and long-term effects were analyzed originating two scientific articles:
a) immediate effect of altered auditory feedback for stuttering treatment:. a
systematic review and meta-analysis; and b) medium and long-term effect of
altered auditory feedback for the treatment of stuttering: a systematic review.
Methods: For this systematic review and meta-analysis, searches in MEDLINE,
Embase, CENTRAL, LILACS, clinical trial records and gray literature were
performed in August 2021 with a filter applied for studies published since 2000.
Its immediate, medium and long-term results were analyzed based on the
following outcomes: frequency of disfluencies, naturalness of speech and
consumer satisfaction. The risk of bias was assessed using the Robins-i tool.
Outcome data was extracted and the immediate effect on the frequency of
disfluencies was evaluated through meta-analysis (random effect). This study
was registered in PROSPERO, number CRD42020161022. Results: A sample
of 1.490 were evaluated based on title and abstract, 115 were analyzed based
on full text and 31 were included in total. Twenty-seven studies were included in
the first article and 20 of these were included in the meta-analysis. The expected
mean immediate effect is an average decrease of 6.56 percentage points in the
frequency of disfluencies (95% - Cl [-8.42; -4.70], I> = 92%,) on any speech task.
Factors that seem to be associated with a greater effect are the severity of the
disorder, with subjects with moderate severity or more having a greater effect;
and the combination of DAF+FAF. One factor associated with a lower response
is age, with children and teenagers not responding as well as adults. Speech is
deemed significantly more natural from the first use of the device. Ten studies
were included in the second article and the effect on fluency and naturalness of
speech observed immediately after adapting a device seems to be maintained in
the medium and long term. Still, some studies report a carry-over effect in some
speech tasks. Discussion: the decrease in speech disfluencies is perceived in
all speech tasks, however there is great variability of response among users, and
this study sought to investigate some of the possible sources of heterogeneity.
Even with the device, the speech of the person who stutters is not considered as
natural as the speech of the fluent subject. The carry-over effect found in most
studies is inconsistent between speech tasks. The overall assessment of
customer satisfaction is positive. Conclusion: the altered auditory feedback has
a positive effect in decreasing the frequency of disfluencies, improving the
naturalness of speech and its effect seems to be maintained with use in the
medium and long term; and, overall, customers positively rate their experience
with the devices.

Key words: Stuttering; Childhood-Onset Fluency Disorder; Feedback,
Sensory; Systematic Review; Meta-analysis.
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1 INTRODUCAO

De acordo com a Organizacdo Mundial da Saude, a gagueira € um
distarbio ou transtorno de fluéncia da fala caracterizada pela repeticéo,
prolongamento ou pausas frequentes e involuntarias de sons, silabas ou palavra;
associados ou ndo a movimentos involuntarios do rosto e outras partes do corpo
(CID-10 F98.5).

A Associacdo Americana de Fonoaudiologia (American Speech-
Language-Hearing Association - ASHA) define a gagueira como um transtorno
de fluéncia da fala caracterizado por tipos especificos de disfluéncias, incluindo:
a) repeticdo de sons, silabas e palavras (e.x. “olhe para o b-b-bebé); b)
prolongamento de consoantes sem funcéo de énfase (e.x. “ssssssssempre tomo
café”); e c) bloqueios, que sdo entendidos como a incapacidade de iniciar um
som da fala, geralmente no inicio da palavra, podendo permanecer em siléncio
por alguns milisegundos, sendo que observa-se concomitantemente uma
contratura da musculatura orofacial na maioria dos casos. Estas disfluéncias
patolégicas podem ainda estar associadas a: associacdo negativa a fala;
comportamento de evitacao (e.x. evitar sons que costumam gerar gatilho de
bloqueio, evitar situacbes de fala desafiadoras como ao telefone);
comportamentos secundarios (e.x. piscar os olhos, acenar com a cabeca); e

tens3o fisica?.

Ainda ndo ha consenso quanto a etiologia da gagueira, entretanto um
achado consistente na literatura é a alteragcdo no retorno (feedback) auditivo?®.
Estudos com neuroimagem sugerem alteracbes estruturais e funcionais no
cérebro de pessoas que gaguejam como*: a) alteracdes em areas corticais
auditivo-motoras que permitem o planejamento e a execu¢cdo motora da fala
guiada pelo contexto sensorial. Os estudos apontam para diminuicdo da
integridade da substéancia branca e redugédo do volume de matéria cinzenta no
coOrtex pré-motor, incluindo diminui¢do do fluxo sanguineo na area de Broca em
sujeitos gagos severos; também anomalia na ativacdo e na coordenacao neural
do cértex motor primario; diminuicdo da ativagcdo neural no coértex auditivo
primario; diminuicdo da integridade da matéria branca no fasciculo longitudinal

superior, responsavel por interligar as areas motoras e auditivas da fala; b)
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alteracdes em éareas subcorticais. Os estudos apontam para uma alteracdo no
circuito cortex-ganglios basais-tdlamo-cértex, o qual seleciona e inicia
sequéncias de movimentos — incluindo o gesto motor da fala; hiperatividade
cerebelar e lateralizacdo a direita - o cerebelo tem a fungédo de controlar a
coordenacdo do movimento voluntario, como a articulagdo da fala; tendo a
capacidade de predizer a justar os movimentos com base na informacao
sensorial e motora - e ainda reducédo da integridade das fibras axoniais que
conectam o cerebelo ao cérebro. Sendo que o planejamento e a execuc¢do de
sequéncias de som da fala dependem da coordenagédo entre esses circuitos

neurais®.

Em estudo realizado com uma amostra de sujeitos brasileiros os fatores
de risco que mais se destacaram para o desenvolvimento de gagueira foram: ser
do sexo masculino (proporcédo de 4 homens para 1 mulher); o surgimento
persistente das disfluéncias, comparado com o surgimento subito ou ciclico;
manutenc¢ao do quadro por mais de 12 meses; ao analisar a tipo das disfluéncias,
apresentar a tipologia gaga (repeticdo de silabas e/ou sons, prolongamento,
bloqueio, pausa, intrusdo de som e/ ou segmento) e; a atitude familiar e reacéo
pessoal negativa®. Outros fatores de risco de destaque na literatura séo: histérico
familiar, dominancia manual esquerda (canhoto), falar mais duas linguas ou mais

na idade pré-escolar, e a gravidade das disfluéncias®.

A grande maioria dos casos de gagueira do desenvolvimento tem o inicio
das disfluéncias entre dois e quatro anos de idade’. Considerando os dados do
século 21, aincidéncia da gagueira € de aproximadamente 8%, maior do que era
aceito previamente (5%). Destes 8%, € sabido que a maior parte destas criancas
apresentardo recuperacao espontanea da gagueira, ou seja, sem necessitar de
intervencdo especifica; a taxa de recuperacdo espontanea chega a 91%@2.
Criancas que ndo apresentam recuperacdo espontanea tém indicacdo de
intervencao terapéutica precoce, uma vez que, sem tratamento, estas manteréao
as disfluéncias patoldgicas durante a vida adulta, a gagueira do desenvolvimento

persistente’. A prevaléncia da gagueira ao longo da vida é estimada em 0,72%8.

As consequéncias da gagueira do desenvolvimento persistente na

qualidade da vida das pessoas que gaguejam (PQG) vém sendo investigadas ha
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anos® e a maioria dos estudos encontram indicios de grande risco de ansiedade
e fobia social'®'?, Um estudo que incluiu 200 PQG pareadas com 200 sujeitos
fluentes encontrou diferenca significativa nos dominios: vitalidade, indicando que
a PQG tem menores niveis de energia; funcionamento social, refletindo o
impacto da gagueira nas atividades sociais; funcionamento emocional,
representando o quanto que problemas emocionais impactam suas atividades
de vida diaria e de trabalho; e saude mental, mostrando que as PQG
experienciam mais momentos de nervosismo e depressdo e somente breves

momentos de felicidade; comparados com pessoas fluentes??.

A literatura apresenta uma vasta producdo abrangendo os efeitos de
variados tipos de tratamentos, desde tratamentos clinicos (n&o-
medicamentosos) a tratamentos medicamentosos, tanto para adultos quanto
para crian¢cas. Uma forma de tratamento € a Alteracdo de Retorno (Feedback)
Auditivo, o qual modifica a forma como o sujeito escuta a sua prépria voz por
meio de um equipamento eletrénico. Os efeitos desta terapia vém sendo
estudados desde os anos 60'3 g, inicialmente, o seu efeito foi avaliado na leitura
oral dentro da clinica sob o efeito do atraso do retorno auditivo (DAF), depois
outras tarefas de fala foram sendo incluidos nos estudos, como o0 mondlogo. Nos
anos 90 o efeito da alteracdo da frequéncia do retorno auditivo comegou a ser
investigado!#; e aos poucos o efeito na conversa cara a cara e ao telefone. Mais
recentemente os achados a longo e médio prazo foram questionados?®, assim
como a efetividade do tratamento fora do ambiente da clinica fonoaudioldgica,

como em situacdes de vida diaria.

Considerando a importancia da tomada de decisdo baseada em
evidéncias, esta dissertacdo € composta por dois artigos de revisao sistematica
gue buscam elucidar o que temos hoje de evidéncia: a) Quanto a efetividade da
alteracdo de retorno auditivo para tratamento de gagueira do desenvolvimento
persistente em criancas e adultos a curto prazo (imediatamente apos adaptacao)
considerando os desfechos de frequéncia das disfluéncias e naturalidade de fala;
b) Quanto a efetividade da alteracdo de retorno auditivo para tratamento de
gagueira do desenvolvimento persistente em criancas e adultos a medio e longo
prazo considerando os desfechos de frequéncia das disfluéncias, naturalidade

de fala e satisfacdo do consumidor. Para contextualizar o tema, sera
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apresentada uma revisao de literatura abordando os principais aspectos para
maior compreensdo da discussdo central desta dissertacdo. A revisdo de
literatura discursa sobre a avaliagdo, diagndéstico, tratamentos néo-
medicamentosos e medicamentosos e aprofunda-se na alteragdo de retorno

auditivo para tratamento da gagueira.
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2 REVISAO DE LITERATURA

2.1 Diagnostico e Avaliacéo

2.1.1 Diagndstico

De acordo com o Manual Diagnoéstico e Estatistico de Transtornos
Mentais (DSM-V), a “Gagueira” (substituido por “Transtorno de fluéncia iniciado

na infancia” no DSM-III) segue o0s seguintes critérios diagndsticos?®:

A. Disturbios na fluéncia normal da fala e na velocidade da fala, os quais
sdo inadequados para a idade do individuo e habilidades linguisticas,
persistentes com o tempo, e caracterizadas por ocorréncias frequentes
e marcadas de um (ou mais) dos seguintes:

1. Repeti¢cdes de sons e silabas.

2. Prolongamentos de sons de consoantes assim como de vogais.

3. Interrupc¢bes na producédo de palavras (por exemplo, pausas dentro
de uma palavra).

4. Bloqueio audivel ou silencioso (pausas preenchidas ou nao
preenchidas).

5. Circunlocucbes (substituicbes de palavras para evitar palavras
problematicas).

6. Palavras produzidas com excesso de tenséo fisica.

7. Repeticbes monossilabicas de palavras inteiras (por exemplo, "Eu-

eu-eu-eu vi ele").

B. O disturbio causa ansiedade ao falar ou limitacdes na efetividade da
comunicacdo, na participacdo social, no desempenho académico ou

ocupacional, individualmente ou em qualquer combinagéo.

C. O inicio dos sintomas ocorre na infancia (inicio do periodo de
desenvolvimento). Observacdo: os casos de inicio tardio s&o
diagnosticados como disturbio de fluéncia com inicio na idade adulta

(Adult-onset Fluency Disorder).

16



D. O disturbio n&o é atribuivel a um déficit motor da fala ou sensorial, ou
associada a dano neuroldgico (por exemplo, acidente vascular cerebral,
tumor, trauma) ou outra condicdo médica e ndo € mais bem explicado por

outro distlrbio mental.

No Brasil, conforme Resolucdo do Conselho Federal de Fonoaudiologia n°
414, de 12 de maio de 2012, o fonoaudidlogo é o profissional habilitado para
realizar o diagnostico e tratamento de transtornos e disfuncdes relacionados a

comunicacgdo humana?’.

2.1.2 Avaliacao

A avaliacdo da fluéncia deve ser ampla e abranger os dominios do ICF

(International Classification of Functioning, Disability and Health)*®:

1. Avaliacdo funcional: Avaliacdo de fluéncia, envolvendo a
frequéncia, o tipo e a duracdo das disfluéncias; presenca de
comportamentos associados; desenvolvimento de
comportamentos de evitagdo; presenca de tensdo durante a
comunicacao;

2. Limitacdes em situacBes de comunicacdo: avaliar se o falante
consegue se comunicar em diferentes ambientes (ex na escola,
brincando com outras criancas, com familiares préximos, com
pessoas pouco conhecidas); o impacto das disfluéncias na
educacdo e na socializacdo; conforto, espontaneidade e
naturalidade de fala;

3. Contexto pessoal e ambiental: respostas emocionais (ex
ansiedade, vergonha, frustracdo, medo); participacdo e vontade
comunicativa; avaliagdo do suporte familiar e a nivel educacional;
avaliar a reacdo do sujeito quanto ao manejo de questdes

envolvendo a gagueira e situacdes de bullying, entre outros.
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2.1.2.1 Avaliagéo da Fluéncia

A avaliacdo da fluéncia envolve quatro critérios: a frequéncia, o tipo e a

duracéo dos eventos, e a taxa de elocucdo/velocidade de fala'®.

Avaliacdo da Freguéncia

A frequéncia das disfluéncias, mesmo sendo a avaliacdo mais
amplamente utilizada, foi alvo de discussfes quanto a sua métrica e sua
padronizacdo durante anos. O problema quanto a métrica € a unidade de
medida, se a palavra ou silaba. Assim, ao longo dos anos de pesquisa,

encontramos pesquisas utilizando diferentes medidas?’:

% de palavras gaguejadas (%PG) = Numero de palavras gaguejadas
Palavras produzidas x 100

N de disfluéncias por 100 palavras = Numero de silabas gaguejadas
Palavras produzidas x 100

Em 2006, a ASHA publicou um guideline para avaliacédo e analise da taxa
de disfluéncias. Conforme este protocolo a medida preferivel na avaliacdo da
fluéncia é a porcentagem de silabas gaguejadas (%SG), seguindo a equagdo?*:

% SG = 100 x (numero total de silabas gaguejadas)

NuUmero total de silabas

Esta medida € comumente descrita como taxa de disfluéncias (stuttering
rate) e frequéncia das disfluéncias (stuttering frequency measure). A opc¢ao por
esta medida faz sentido no contexto atual porque é a medida utilizada na escala
de gravidade da gagueira®?. Entretanto, enquanto a métrica de silabas gaguejas
€ amplamente utilizada, o niamero total de silabas varia conforme o autor, e as

amostras de fala costumam variar de 100 a 300 silabas?3-25.

Usualmente, utiliza-se como referéncia para um discurso gaguejado mais
de 3% de disfluéncias atipicas, ou ainda até 10% de descontinuidade da fala

(considerando disfluéncias tipicas e atipicas)?®.
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Avaliacdo da Tipologia

Disfluéncias sdo encontradas tanto na fala de pessoas que gaguejam,
guanto na fala de pessoas fluentes e muitas vezes é dificil diferenciar o que sao

disfluéncias que indicam um disturbio (gagueira) das que sdo normais na fala.
Disfluéncias tipicas

Entre 18 meses a 7 anos de idade muitas criancas apresentam
disfluéncias na fala associadas ao processo de aquisicdo de linguagem.
Criancas de 18 meses até 3 anos apresentam repeticdo de sons, silabas e
palavras especialmente no inicio da sentenca. Depois dos 3 anos, é esperado
gue a crianca apresente menos disfluéncias em sons e silabas, apresentando-
se mais em palavras (e.X. eu - eu quero!) e em frases (eu quero - eu quero agua).
Outras caracteristicas comuns sdo: incluir interjeicbes “um”, “a@”; trocar de
assunto no meio da frase; revisar sentencas e néo finalizar frases. Criancas
podem ainda apresentar mais disfluéncias quando fazem ou respondem uma
pergunta. Estas disfluéncias aumentam com o cansaco ou animacgao. Além
disso, elas aparecem na fala por algum periodo, geralmente dias e depois
desaparecem. Ainda, criangas com disfluéncias normais ndo parecem ser

conscientes das disfluéncias ou se sentirem incomodas com a sua fala?’.

Em suma, disfluéncias consideradas tipicas sao: hesitacdo, interjeicao,
revisdo, repeticdo de palavras e/ou segmento e/ou frase, palavra nao

terminada®®2°,
Disfluéncias atipicas

Algumas disfluéncias sdo consideras atipicas, patolégicas ou gagas
porque sao sugestivas de uma deficiéncia no processamento da fala. A gagueira
geralmente comeca entre 2 e 5 anos de idade, momento em que o

desenvolvimento de linguagem esta acelerado?’.

S&o consideradas disfluéncias atipicas: repeticdo de silabas e/ou sons,
prolongamento, bloqueio, pausa, intrusdo de som e/ ou segmento. Estas
disfluéncias podem estar presentes na fala de pessoas fluentes, e neste caso a

frequéncia das disfluéncias sera considerada®®29,
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Criancas com gagueira leve podem apresentar repeticdo de sons, silabas
e palavras (assim como as criancas com disfluéncias tipicas), porém com maior
frequéncia e ainda repetindo mais vezes o0 mesmo som (e.x. disfluéncia tipica:
ca-ca-dé? Disfluéncia atipica: ca-ca-ca-ca-dé?). Prolongamentos em sons (e.x.
mmmmmmmmmamae). Podem associar estes momentos de disfluéncias com
movimentos involuntarios como piscar de olhos, fechar os punhos, olhar para o
lado, tensionar a musculatura orofacial. Ainda, ha um aumento na frequéncia e
persisténcia das disfluéncias, por exemplo, elas podem ser mais evidentes em
determinada situag&o, como na escola, e elas vao se manter consistentemente
nesta situacdo. Outro ponto importante € o sentimento da crianca quanto as
disfluéncias, criancas com gagueira leve podem apresentar insatisfacdo ou
frustacdo, mesmo que temporaria, com sua fala; a reacdo dos pais varia, mas
poucos pais genuinamente nao perceberdo o distlrbio na fluéncia da fala do

filho?’.

Criancas com gagueira severa sao, geralmente, mais velhas (até 7 anos
de idade) e elas podem ter apresentado um aumento gradual na frequéncia das
disfluéncias e associado a novos comportamentos ou, ainda, pode comecar
repentinamente. Nestas criancas € comum a associacao de movimentos (piscar
os olhos, tensédo na musculatura orofacial) e/ou tensdo muscular — esta tenséo
pode até mesmo afetar a qualidade vocal; e comportamento de evitacdo de
situacdes e palavras/sons que sao gatilho para as disfluéncias. Na fala, as
disfluéncias séo frequentes, em basicamente todas as sentencas; oS momentos
de disfluéncia tem longa duragcédo e a tipologia das disfluéncias costuma ser
prolongamentos de sons e bloqueios. A utilizacao de interjeices € frequente, e
a crianca apresenta frustracdo e vergonha frente a situa¢cdes de comunicacao.
Mesmo com esta apresentacao a gagueira segue variavel, dias menos severa e
dias mais severa. Os pais percebem o transtorno de fluéncia e geralmente
apresentam preocupacao com a fala do filho. Criangas com estas caracteristicas,
agravado se esta apresentacdo ja dura 18 meses ou mais, provavelmente

manteréo as disfluéncias sem intervencdo fonoaudiol6gica?’.

Um estudo realizado em S&o Paulo mostrou a porcentagem de
disfluéncias gagas e comuns em falantes fluentes do portugués brasileiro e

estratificou por faixa etaria (de pré-escolar até 99 anos). A média mais alta de
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disfluéncias, tanto gagas quanto comuns, foi na faixa etaria de 12 a 14 anos, com
4,22 disfluéncias gagas e 4,22 disfluéncias comuns; e a média mais baixa de
disfluéncias, tanto gagas quanto comuns, foi na faixa etaria de adultos de 70-79

anos, com a média de 1,79 disfluéncias gagas e 1,79 de disfluéncias comuns®.

Avaliacdo da duracdo dos eventos

A avaliacdo da duragdo dos eventos tem principal funcdo de medir a
dificuldade experienciada durante as disfluéncias. Esta medida € feita
cronometrando o tempo da disfluéncia, por exemplo, o tempo de blogueio. Pode
ser calculada fazendo o média das 3 disfluéncias mais longas, ou pela média

das 10 disfluéncias mais longas??.

Taxa de elocucdo

A velocidade de fala ou taxa de elocucdo € uma variavel amplamente
avaliada e tem relacdo tanto com a gravidade da gagueira quanto com a
percepcdo de severidade considerando a opinido de um interlocutor. Estudos
demonstram uma relacdo inversamente proporcional entre gravidade da

gagueira e velocidade de fala®.

Aparentemente, interlocutores tendem a julgar o grau de disfluéncia como
mais severo quando a velocidade de fala esta diminuida?®. Esta taxa é obtida
através da relacdo de silabas por minuto, ou por palavras por minuto, incluindo
as pausas consequentes das disfluéncias?’. Considerando a populacédo
brasileira, a média de palavras por minuto varia de 82,72 (em escolares) até
119,05 em adultos de 38-47 anos. A média de silabas por minuto varia de 166,6

em adolescentes de 12 a 14 anos até 224,24 em adultos de 38-47 anos®°.

2.1.2.2 Classificagéo da Gravidade da Gagueira

O instrumento mais utilizado para classificacdo da severidade da gagueira
é o Stuttering Severity Instrument (SSI) e atualmente esta na sua 4° edicéo3..
Este instrumento é amplamente utilizado na pesquisa para qualificar a

severidade da gagueira e para avaliar a eficacia de tratamentos?”.
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O SSI-4 considera a frequéncia das disfluéncias gagas, a duragcéo dos
eventos (média das 3 disfluéncias mais longas) e a presenca ou nao de
movimentos associados (sons distrativos, contrac&o involuntaria da musculatura
facial, movimentos de cabeca e movimento de extremidades, como maos e pés).
A naturalidade de fala também € avaliada. A escala do SSI-4 tem 5 niveis: muito

leve, leve, moderada, severa e muito severa3!.

Esta escala é utilizada em estudos com amostra brasileira, porém nao é
traduzido nem adaptado oficialmente. O que temos € a traducao e adaptacéo do
instrumento Overall Assessment of the Speaker’s Experience of Stuttering —
Adults (OASES-A) que é um questionario em forma de autoavaliacdo e a
interpretacdo dos resultados avalia o impacto da gagueira sobre o falante,
classificando em: leve, leve a moderado, moderado, moderado a severo ou

severo32,

2.1.2.3 Naturalidade de Fala

A Escala de Naturalidade de Fala foi publicada em 1984 e é utilizada até
hoje como uma forma de avaliar o progresso no tratamento e mesmo como
critério para alta fonoaudioldgica. Esta avaliacdo utiliza uma escala de 9 pontos,
sendo 1 “bastante natural” e 9 “bastante ndo-natural” e o avaliador n&o recebe
outras instrugdes se nao classificar a amostra de fala (originalmente de 1min)
apresentada dentro desta escala®3. Esta escala também ndo foi traduzida e

adaptada para a populacéo brasileira.

Esta avaliacdo € especialmente importante em tratamentos que utilizam
atraso do retorno auditivo e mascaramento, prolongamento e ritmo porque
frequentemente estes tratamentos induzem a fluéncia, porém a fala segue sendo

considerada muito ndo-natural33.
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2.2 Tratamento

2.2.1 Tratamentos ndo medicamentosos

Inspirada em revisdo anterior3* os tratamentos serao divididos em:

a) Intervencdes Cognitivas
b) Intervencdes Behavioristas

c) Intervencdes Motoras da Fala

Didaticamente, estes tratamentos foram explorados individualmente,
entretanto, na clinica, eles podem e devem ser utilizados associados, como por
exemplo intervencdes com enfoque cognitivo e behaviorista®®. Ainda, ao longo
dos anos, muitos tratamentos para gagueira foram pensados e pesquisados em
algum nivel, como: acupuntura, hipnose, estimulacdo transcraniana, entre
outros. Mas nesta revisdo serdo incluidas as terapias mais utilizadas e

pesquisadas.

Ha outra categoria de destaque na qual se encontram os tratamentos
utilizando alteracao de retorno auditivo, porém, como este € o tratamento tema
desta dissertacdo ele serd apresentado e explorado com mais profundidade em

um tdpico especifico.
a) Intervengdes Cognitivas

Buscam tratar/manejar problemas psicologicos relacionados a gagueira. Esta
forma de tratamento pode ser utilizada isoladamente ou, como e mais comum,
associado a outra forma de tratamento. Estudos mostram alta prevaléncia de
fobia social (CID 10 - F40.1)! em sujeitos que gaguejam, de 50% a 60% °19, Este
transtorno de ansiedade é caracterizado por um medo social intenso e irracional,
assim como medo e ansiedade ao se expor a situacdes em que a PQG possa
ser julgada. O desenvolvimento de fobia social nesta populacdo pode estar

relacionado a experiéncias sociais negativas na infancia, como bullying®.

Intervencdes cognitivas em conjunto com outro tratamento sdo amplamente

estudas e ha evidéncias de que3’:
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1. Transtornos psicoldgicos estdo associados a dificuldade em manter os
efeitos da terapia behaviorista, motoras da fala e uso de retroalimentacéo
auditiva;

2. Aproximadamente 50% das pessoas que gaguejam também sofrem de
fobia social;

3. A ansiedade piora o desempenho do sujeito na fala, agravando as
disfluéncias;

4. O medo de conhecer novas pessoas, de conversar em algumas situacoes
e de se expor afetam a qualidade de vida e as oportunidades

ocupacionais.

b) Intervencbes Behavioristas

Este € o tratamento mais utilizado em criancas. Intervencdes
behavioristas tem como base os principios do condicionamento operante, no
qual o meio modela o comportamento através do refor¢o (para o tratamento da
gagueira geralmente utiliza-se o refor¢co positivo), aumentando a probabilidade
da resposta reforcada quando apresentado com frequéncia®. No contexto da
gagueira, a fala fluente deve ser recompensada, com, por exemplo, a
parabenizacdo dos pais e terapeuta; ou oferecendo algo que a criangca quer

muito, como um brinquedo.

O Lidcombe Program (LP) é indicado para criancas em idade pré-escolar
e o tratamento é conduzido pelos pais, 0s quais sdo capacitados para aplicar
contingéncias verbais em situacdo de fala no dia a dia da crianga. Ainda, a
crianca e a familia sdo acompanhadas por um fonoaudiélogo semanalmente. A
avaliacao da efetividade do programa é realizada por meio medicdes diarias da
severidade da gagueira em uma escala de 10 pontos, sendo 1 fluente e 10
extremamente disfluente. O terapeuta também faz avaliacbes semanais da
porcentagem de silabas gaguejas. O programa é conduzido em 2 etapas e a
progressao envolve atingir menos de 1,0% silabas gaguejas e 1 ou 2 pontos na
escala aplicada pelos pais; ao final do programa os pais sdo orientados a
gradualmente parar com os estimulos e seguir a avaliacdo da gravidade das

disfluéncias®’.
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O Extended Length of Utterance Program (ELU) € indicado para criancas
de 3 anos e 6 meses até 6-7 anos de idade. O programa permite que o terapeuta
controle o comprimento e a complexidade dos enunciados da crianca,
aumentando gradualmente conforme a crianca alcance uma fala fluente em
enunciados curtos e simples, até alcancar a producdo de sentencas longas e

complexas fluentes®.

O Gradual Increase Length and Complexity of Utterance (GILCU) é
indicado para criancas em idade escolar. O programa também envolve um
aumento de complexidade nos enunciados, iniciando na leitura de uma palavra
de forma fluente até 5 minutos de conversacao fluente dentro a clinica; seguindo
para a fase de transferéncia a qual envolve a generalizacdo da fluéncia no
ambiente fora da clinica; manutencdo, 22 meses com passos a serem
alcancados de forma esporadica para avaliar a performance fluente no passar
do tempo; e depois séo realizados follow-up*°.

c) Intervencbes Motoras da Fala

Nesta categoria estdo incluidos os programas terapéuticos que buscam
reduzir as disfluéncias alterando o padrdo motor da fala, atentando para a
respiracdo, fala, ressonancia e articulacdo; soando de forma mais natural
possivel. As estratégias mais utilizadas sao: fala lentificada e prolongada, fala
suavizada, suavizacao de onset, manutencédo de fluxo de ar continuo, expiracao

controlada, respiracdo diafragmatica, manutencédo de ritmo de fala3442.

Programas como Prolonged-Speech342, Camperdown Program* e Smooth
Speech** utilizam estas técnicas. Em geral, os sujeitos séo instruidos a reduzir
a velocidade de fala, a manter o fluxo de ar expiratério e falar de forma suave e
continua; estes programas iniciam com uma taxa de elocucao bem baixa, como
40 silabas por minuto, e progressivamente aumentando a velocidade de fala
dentro do possivel mantendo a fluéncia da fala. Cada programa tem a sua
especificidade, como etapas e metas, momentos de avaliagdo de fluéncia da

fala, frequéncia de terapia.
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2.2.2 Tratamento Medicamentoso

Tratamentos farmacoldgicos vém recebendo aten¢do nos ultimos anos e
mesmo assim ndo ha medicamentos aprovados para o tratamento de gagueira
pelo FDA (Food and Drug Administrarion — EUA). Ensaios clinicos avaliaram o
uso de antidepressivos, ansioliticos e antipsicoticos, porém a evidéncia ainda €
limitada34°46. Atualmente, a medicacdo mais promissora sdo os antipsicéticos
(bloqueadores de dopamina), porém seu uso deve ser criterioso em funcao de

efeitos colaterais?.

A Ultima revisdo sobre o tema, de 2020, discute a necessidade de ensaios
clinicos randomizados com 3 bracos: terapia fonoaudiolégica, terapia
medicamentosa e a combinacdo dos dois. Uma vez que hé indicios de que a

terapia medicamentosa potencialize a fonoterapia“.

O guideline clinico para tratamento de gagueira avaliou que a maioria dos
estudos conduzidos sobre eficacia da farmacoterapia ndo demonstrou efeitos
clinicamente relevantes na gravidade da gagueira nem em desfechos sociais e
emocionais. Ainda, tem que se considerar a potencialidade de efeitos colaterais
0 uso de medicacao para gagueira pode ter impactos negativos na qualidade de
vida. Assim, a recomendacao € que nao se use farmacoterapia para tratamento

da gagueira?’.

2.3 Alteragédo de Retorno Auditivo

A alteracéo de retorno auditivo (Altered Auditory Feedback - AAF) é um
termo guarda-chuva utilizado para referir condicdes em que o sinal de fala do
préprio falante é captado por um equipamento eletrénico, alterada, e depois
apresentada para o falante, ou seja, h4 uma alteracdo no retorno/feedback
auditivo. Como resultado, o falante escuta a propria voz discretamente diferente.
Ha trés condicdes de alteracao de retorno auditivo que sdo comumente utilizadas
para o tratamento de gagueira: o Mascaramento de retorno auditivo, comumente
referido como MAF (Masking Auditory Feedback); o retorno auditivo atrasado ou

ainda feedback auditivo atraso, referido como DAF (Delayed Auditory Feedback);
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e o retorno auditivo com alteracdo de frequéncia, o FAF (Frequency Altered
Feedback)®®.

O MAF consiste em apresentar um ruido branco a aproximadamente 90dB
SPL (sound pressure level) enquanto o sujeito fala, ou seja, o sujeito ndo
consegue ouvir a sua propria voz. Dentre as trés formas de alteracédo de retorno
auditivo o mascaramento foi o primeiro a ser descoberto, antes dos anos
1930%%47, e seu efeito no tratamento da gagueira ja foi amplamente estudado.
Atualmente, € aceito seu efeito como indutor de fluéncia, porém seu efeito é
menor quando comparado com as outras opcdes*!>48, Ainda, o beneficio da
fluéncia imediata ndo sobrepf6e os maleficios da continua exposi¢cdo ao alto
ruido, que pode induzir a perda auditiva, e a frequente queixa de dor de cabeca
dos sujeitos que utilizaram este feedback por algum periodo®®. Por estes
motivos, a pesquisa desenvolvida acerca da efetividade da alteragéo de retorno
auditivo para tratamento da gagueira ndo abrangeu o retorno auditivo

mascarado, somente 0 atraso e a alteracao de frequéncia.

O DAF é a apresentacdo do sinal auditivo com atraso, ou seja, o falante
escuta a sua propria voz alguns segundos depois. O tamanho do delay é
tipicamente de 50 a 100ms. Alguns estudos ja buscaram avaliar qual 0 minimo
delay que gerasse o maximo de fluéncia na fala e acredita-se que seja 50ms®°;
entretanto este valor ndo € universal, sendo que alguns sujeitos vao se beneficiar
de atrasos mais longos'®. Revisdo encontrou que atrasos de 60ms e 50ms s&o

os delays mais frequentemente utilizados®?.

O FAF modifica a frequéncia com que o falante escuta a sua propria voz,
tornando o sinal sonoro mais agudo (quando aumenta a frequéncia) ou mais
grave (quando diminui a frequéncia). Este valor é apresentado em Hz, com
incrementos de +500Hz até +2kHz; ou em fracdo de oitava em relacdo a
frequéncia fundamental da voz do usuario, + ¥, % ou 1 oitava'®>>. O minimo de
alteracdo de frequéncia que induza ao maximo de fluéncia parece ser ¥4 de
oitava®®, mas esta informacdo ainda ndo é consenso!®. Um estudo de revisdo
encontrou que +500Hz é a variacao de frequéncia mais frequente em calibracdes

pontuais (especifica, sem variacéo)®'.
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O DAF e o FAF podem ser combinados, quando o retorno auditivo €
apresentado com atraso e com alteracdo de frequéncia. Estudos prévios
buscaram avaliar a programac&do com melhor resposta, sugerindo um aumento
de 500 Hz com 60ms de atraso®. A intensidade que o sinal auditivo é

apresentado costuma ser o limiar que o sujeito refere conforto®3-.

Os equipamentos eletrénicos que modificam o sinal auditivo séo
compostos por processador, microfone e fone de ouvido. Tradicionalmente estes
eguipamentos sdo presos junto a roupa e o sinal auditivo é transmitido através
de um fone de ouvido®’ (figura 1); hoje, equipamentos mais modernos se
assemelham a aparelhos auditivos®® (préteses auditivas) e podem ser intracanal
(figura 2) ou conter uma oliva para inser¢do no conduto auditivo. A marca
SpeechEasy € a mais popular e frequente em pesquisas, mas este € um
mercado em expansao e hoje contamos com outras marcas como a Casa Futura

Technologies, Pocket Fluency System, Digital Speech Aid, entre outros®.

Figura 1 - Casa Futura Technologies modelo SmallTalk

Fonte: https://casafuturatech.com/daf-devices/

Figura 2 - SpeechEasy modelo intracanal completo

\
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Fonte: https://speecheasy.com/devices/
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De acordo com uma revisdo sistematica de 2016%° todos os estudos
realizados antes dos anos 2000 apresentaram o DAF ou FAF de forma binaural
exceto um®°, Este estudo avaliou se havia diferencas entre a apresentacéo
monoaural e binaural e constatou significante diferenca entre as duas
apresentacoes, tento a binaural maior reducao na frequéncia das disfluéncias.
Entretanto, com o desenvolvimento tecnolégico e maior comercializacdo e
acesso aos equipamentos de AAF, focando na utilizacdo em situacdes de dia a
dia, alguns equipamentos sdo supostamente para ser utilizados de forma
monoaural, como é o caso dos equipamentos da SpeechEasy*®.

Se monoaural, estudo aponta que ndo ha diferenca entre adaptacdo a
direita ou a esquerda®. Na literatura encontramos estudos que utilizam a
preferéncia do usuario como referéncia para o lado da adaptacdo do

aparelho?*%%; e outros que adaptam no lado da dominancia manual do usuario®.

2.3.1 Retorno Auditivo Atrasado

Em 1950 o pesquisador Bernard S. Lee publicou o artigo “Effects of Delay
Speech Feedback” no qual descreve o que chamou de Lee-Effect. Ele descreve
gue quando uma pessoa escuta a sua propria voz com aproximadamente 1
segundo de atraso (retorno auditivo atrasado) o sujeito tem uma diminui¢do na
velocidade de fala e se ele mantiver a velocidade de fala habitual passa a
apresentar disfluéncias caracteristicas de sujeitos que gaguejam®.

Em 1965, Goldiamond demonstrou, em um estudo de caso, o efeito
fluente do retorno auditivo atrasado na fala de uma pessoa que gagueja. A
inducao da fluéncia foi justificada pelo efeito de diminuicdo da velocidade de fala
e pelo entao definido “efeito legato”, que é o padrao de prolongamento da fala.
Este estudo é a base de tratamentos que utilizam o prolongamento de fala como

meio de induzir a fluéncia®3.

Por anos, acreditou-se que o retorno auditivo atrasado gerava lentificacao
e prolongamento na fala, induzindo a fluéncia. Até que, em 1993, Kalinowski,
Armson e Stuart (alguns dos maiores expoentes da area hoje) comprovaram que
o efeito fluente da alteracdo de retorno auditivo na fala da pessoa que gagueja
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se mantém quando o sujeito fala em velocidade de fala habitual e falando
rapidamente. Considerando este achado, os autores especularam outra
explicacéo para a inducao de fluéncia com a alteracao de retorno auditivo: algum

déficit global no processamento da percepgéo auditiva®®.

A especulagéo dos autores de que o efeito fluente da alteragéo de retorno
auditivo em pessoas que gaguejam seja devido a “algum déficit global no
processamento da percepg¢ao auditiva” além de desconstruir a ideia de que o
efeito fluente era gracas ao prolongamento de fala também abriu margem para
outro questionamento importante acerca da etiologia do disturbio. Até o
momento, muitos estudiosos acreditavam que a gagueira era derivada de algum
déficit relacionado ao sistema nervoso periférico, assim como na musculatura
laringea e respiratéria®s. Entretanto, como explicar o efeito fluente da alteragédo
de feedback auditivo se este ndo causa uma alteragdo no padrao da fala. Desta
evidéncia surgiu a hipétese de que a gagueira é causada por alguma alteracao
em sistema nervoso central*® e, mais recentemente, no processamento da

informagéo sensorial auditiva®.

2.3.2 Retorno Auditivo com Alteracédo de Frequéncia

Mais de 20 anos ap0s o primeiro estudo com o atraso de retorno auditivo,
Howell utiliza a alteracdo de frequéncia como forma de alteracdo do retorno
auditivo. Ele e seus colegas acreditavam que a apresentacdo de um som
especifico auxiliaria no controle e monitorizacdo do feedback auditivo (como o
som da voz do sujeito atrasada, o som do ruido branco, o som de um metrénomo,
0 som de vozes de outras pessoas em coro...) entretanto, qual era o melhor som
ainda estava em discussao. Howell teorizou que a maior parte das disfluéncias
se dao no inicio de cada palavra, logo, seria neste momento que o retorno
auditivo deveria ter seu maior efeito. Assim, ele apresenta a alteracado de
frequéncia, na qual o sinal auditivo € apresentado concomitantemente a fala, de

forma mais grave ou mais aguda'4.

Este estudo demonstrou que o FAF teria um efeito ainda melhor que o

DAF na fluéncia da fala de pessoas que gaguejam, porém, estudos posteriores
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ndo encontraram os mesmos resultados®4%5. A partir da incluséo da alteracéo de
frequéncia como uma forma de alterar o retorno auditivo foi possivel a avaliacéo
dos efeitos combinados de DAF e FAF em 1995, o qual concluiu que a
combinacdo ndo demonstrou maior resposta que o DAF e o FAF isolados®2.
Estudos combinando DAF e FAF sé&o realizados até hoje e ainda ndo ha

consenso%4:65,

2.3.3 Tarefas de Fala

Uma das caracteristicas da gagueira € a sua variacdo. Pessoas que
gaguejam apresentam variagdes na frequéncia e na duragao das disfluéncias,
sendo as disfluéncias mais ou menos severas em dias diferentes, momentos do
dia e mesmo em situacdes de fala — como fala espontanea ou leitura'®. Um
estudo avaliou a amplitude desta variacdo e encontrou até 22% de variacao nas
silabas gaguejadas; esta variacdo € percebida na avaliagdo de uma tarefa de
fala especifica em dias diferentes, assim como entre diferentes tarefas de fala
avaliadas no mesmo dia®. Estudos prévios buscaram avaliar se esta variacédo
poderia afetar o diagndstico de gagueira e concluiram que mesmo com a
variacdo entre interlocutores, ambientes e tarefas de fala esta n&o afeta
significativamente o diagndstico®’. Entretanto, na pesquisa, esta variacdo é um

viés na avaliacdo da efetividade de tratamentos para a gagueira®®.

Ha algumas particularidades entre as tarefas de fala, a leitura em voz alta,
por exemplo, demonstra ser uma tarefa em que o0s sujeitos geralmente
apresentam menos disfluéncias comparado com a fala espontanea®®, Ainda,
conversas via telefone costumam ser consideradas extremamente dificeis e

temidas por pessoas que gaguejam?*®.

Os resultados de uma terapia devem ser amplamente avaliados e
analisados tanto quanto a sua eficacia — resposta em condi¢gBes controladas e
ideais, como dentro da clinica — e sua efetividade — resposta em situacdes reais,
no dia a dia. Considerando esta premissa, estudos devem idealmente avaliar
seus desfechos de interesse em ambas as situacdes: dentro da clinica (inside

the clinic / laboratory environment) e em situag6es de vida diaria (SVD) (outside
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the clinic / situations of daily living)’°. Ainda, avaliar a performance em situacdes
de vida diaria ou fora da clinica é importante porque a pessoa que gagueja pode
ser fluente com o terapeuta, no ambiente controlado, porém nao transferir estas

fluéncias para situacdes de dia a dia’®"?.

Neste tipo de estudo néo é possivel realizar o cegamento do terapeuta e
nem do sujeito. Uma forma de contornar este viés é fazer com que a avaliacao
dos desfechos seja realizada de forma independente e pareada, com outros
pesquisadores que ndo o terapeuta’?. Estes pesquisadores devem estar
cegados quanto ao tipo de retorno auditivo que o sujeito esta exposto na tarefa
de fala avaliada; assim como cegado quanto ao braco da pesquisa que o
paciente esta alocado (intervencado ou controle). Ainda, a apresentacéao do nivel
de concordancia principalmente quanto a frequéncia das disfluéncias nas
amostras de fala deve ser indicado uma vez que esta avaliagdo tem consideravel

subjetividade associada’.

As tarefas de fala comumente utilizadas como forma de avaliagdo para
tratamentos para gagueira sdo: a) leitura oral, b) a fala espontéanea (através de
mondlogo ou de conversa) e mais recentemente a c¢) conversa ao telefone’3,
Estas tarefas podem ser realizadas dentro do ambiente controlado da clinica ou

em situacdes do dia a dia.

a) Leitura oral

A tarefa geralmente consiste em ler em voz alta uma passagem de 300
silabas. Esta tarefa é a mais extensamente avaliada!®. Realizada dentro da
clinica, em ambiente controlado; a passagem de texto € pré-determinada e
aplicada a todos os sujeitos, facilitando o controle de possiveis evitacdes de
palavras (que resulta em trocas de palavras sem o fone de gatilho para a
disfluéncias) e favorecendo a comparacdo entre individuos?°. Avaliado

amplamente em situa¢des controladas dentro da clinica.
b) Fala Espontanea

Tanto na tarefa de mondlogo quanto na conversa séo situacdes em que &
observado a formulacédo espontanea da fala?®’4. No mondlogo a fala é continua

e na conversa é esperado trocas de turno de fala e interrupgées’.
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Mondlogo

Neste tipo de tarefa é solicitado que o sujeito fale sobre algum topico por 3
minutos consecutivos. A escolha do tépico pode ser pessoal ou ainda utilizando
cartdes com sugestdes de tOpicos de interesse gerais; estes podem ou nao ter
um conjunto de perguntas acerca do mesmo topico as quais podem ser utilizadas
como forma de manter o discurso. Aos sujeitos é solicitado que mantenham o

mondlogo por 3 minutos?4:55: 56,6075,
Conversa

Nesta tarefa os sujeitos participam de uma conversa com um pesquisador.
Este interlocutor geralmente inicia a conversa, definindo o topico da interacao;
este interlocutor interrompe, questiona, comenta, e impede que 0 sujeito
desenvolva um monologo. Geralmente esta tarefa dura até 10 minutos para
assegurar a amostra minima de 300 silabas’®’¢. Outra opcéo é a utilizacdo de
perguntas previamente determinadas pelos pesquisadores e randomicamente

utilizadas dentre os sujeitos (ex: conte-me sobre o ultimo filme que assiste)

55,74,77

A maioria dos estudos avaliou estas tarefas de fala em ambiente controlado.
O primeiro estudo que avaliou os efeitos da AAF em SVD foi publicado em
200870,

Conversa ao telefone

A conversa j& foi avaliada em diferentes formatos: um estudo solicitou que os
participantes realizassem uma ligacdo para uma pessoa com a qual eles se
sentem confortaveis em conversar, para outra pessoa com quem eles se sentem
inconfortaveis em conversar e para um varejista solicitando um folheto’®; outro
estudo avaliou através de ligacbes para estabelecimentos nas quais eram
solicitados informacdes e itens com auxilio de roteiros’®; outro avaliou através de
ligacOes realizadas por um pesquisador familiar ao sujeito e outro pesquisador

desconhecido, este em SVD0,

7

Esta avaliacdo € a mais utilizada em situagbes do dia a dia. Diferentes
interlocutores (conhecidos e desconhecidos) auxiliam a avaliar a estabilidade do
efeito da AAF"°,
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2.3.4 Efeito da AAF

O efeito imediato do uso da AAF é o mais avaliado na literatura e refere-
se ao efeito da AAF logo apo6s a adaptacdo do equipamento. Estes estudos na
maioria sdo no formato antes e depois e compara os desfechos de interesse,
geralmente a porcentagem de disfluéncias, na avaliacdo de base (sem a AAF)
com a avaliacdo apés (com AAF)3*. De acordo com a pergunta de interesse
variagfes deste método séo realizadas como a avaliagdo da AAF, em diferentes

velocidades de fala*®; ou da forma de apresentacéo (mono ou binaural)®°.

Vérias revisbes especificamente acerca do uso da alteracdo de feedback
auditivo para o tratamento da gagueira ja foram realizadas!®>®!; assim como

revisdes abordando diferentes tipos de tratamento para gagueira incluindo a AAF
3,34,71

Na tarefa de leitura oral a literatura aponta que ha reducéo na frequéncia
das disfluéncias para a maior parte dos sujeitos. O mondlogo foi menos avaliado
que a leitura em voz alta, e o DAF e FAF apresentaram menor resposta
comparado com a leitura em voz alta, por vezes ndo apresentando diferenca
significativa comparada com o retorno auditivo sem alteragdo ou ainda nao
apresentando resposta na maior parte dos sujeitos. A conversa ao telefone
comecou a ser avaliada mais recentemente; em conversas por telefone
estruturadas, ou seja, com roteiro e dentro da clinica, estudo encontrou uma
reducdo de 55% com FAF e 60% com DAF, alguns sujeitos quase nao
apresentaram disfluéncias (préximo de 0), entretanto, questiona-se a forma de
avaliacdo uma vez que o roteiro pode ter sido usado como base de leitura para
a conversa. Até 2006 nenhum estudo havia avaliado o efeito do DAF e FAF

durante conversal®.

Revisdo de 2011 constatou que a utilizacdo da alteracdo de retorno
auditivo ainda ndo tem suporte robusto na literatura. Aponta uma grande
variabilidade de método, ndo permitindo uma resposta ou uma tendéncia de

resposta que possa ser considerada acerca da eficacia do dispositivo®?.
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Outra revisdo3* constatou uma grande diferenca do tamanho do efeito, de
0,10 e 0,72 %489, assim como uma ampla variacédo na reducéo da %SG, variando
de 2,1%8%° até 75%°%%, sem entrar no mérito do tipo de tarefa de fala**. Além da
grande variacao da resposta ao tratamento, um estudo reportou um aumento da

disfluéncias em algumas tarefas de fala com a AAF2,

Recentemente estudos primarios comecaram a avaliar a efetividade a
médio e longo prazo®3:5°56.61.7081.82 Quanto ao tempo de follow-up, ainda nédo ha
consenso quanto ao tempo ideal para avaliar os resultados a longo prazo, assim,
esta revisdo considerou 6 meses como o tempo minimo para avaliacdo dos
resultados a longo prazo conforme estudo prévio’. Sendo entdo considerado
meédio prazo o follow-up entre dois a quatro meses para que os achados da maior
parte dos estudos que realizaram follow-up sejam analisados nesta revisdo®82,
Esta revisao de literatura n&o encontrou nenhuma reviséo abordando os efeitos
a longo prazo da alteragcédo de retorno auditivo para tratamento da gagueira,
sendo que as ultimas revisdo sobre o tema geral (efeito a qualquer tempo)

consideraram o efeito a longo prazo uma lacuna na literatura®6:83,

2.3.5 Satisfacdo do Cliente

Somente uma Revisdo incluiu este tema'® e nesta, somente um estudo foi
localizado sobre o tema. Neste estudo preliminar Kalinowski avaliou a opinido de
105 sujeitos (7-81 anos) que compraram SpeechEasy (opinido de 42% dos
sujeitos que realizaram a compra do equipamento) através de uma escala de
sete pontos (sendo um uma avaliacdo positiva e sete uma avaliacdo negativa)
acerca de topicos especificos e uma classificacdo geral sobre a satisfacdo do
uso do equipamento. A média de uso do equipamento foi de 6,75 horas por dia
e a média dos sujeitos utilizavam o SpeechEasy a seis meses. A média de

satisfacdo foi dois, uma resposta positiva ao uso do equipamento®*.

Estudo avaliou a opinido de 14 homens (26-60 anos) que estavam
fazendo uso (n=7) e que fizeram uso no passado (n=7) de um aparelho de AAF.

Através de um questionario construido pelos autores, com perguntas abertas e
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fechadas, informac6es acerca do: nivel de satisfacdo, utilidade e confiabilidade
do dispositivo, entre outros. Especificamente sobre satisfacdo, 57% dos sujeitos
que ja fizeram uso e 100% dos que fazem uso no momento da pesquisa
concordaram que o equipamento aumenta o nivel de confianca quanto a fala;
assim como 71% e 85%, respectivamente, concordou que a sua naturalidade de
fala aumenta com o uso do aparelho; e 71% em ambos os grupos classificaram
0 equipamento como “muito util”. Ainda, 57% dos usuarios no passado e 43%
dos atuais usuérios referiram constrangimento ao usar o equipamento, no grupo
de atuais usuarios havia uma maior proporcdo de usuarios utilizando o
SpeechEasy (equipamento menor e mais discreto). Outros achados
interessantes deste estudo valem ser destacados, como a frequéncia do uso e
as situacOes de fala. Quanto a frequéncia, nenhum sujeito informou utilizar o
equipamento “o tempo todo”, 23% utilizam “na maior parte do tempo”, e 62%
utilizam “em alguns momentos”. Quanto a situagdes de fala, as situagbes em que
0 equipamento € mais frequentemente utilizado sdo durante fala em publico e
apresentacao no trabalho; entretanto a situacdo em que o equipamento € julgado
mais eficiente é durante a fala ao telefone. Quando questionado o motivo que os
sujeitos pararam de fazer uso do equipamento as raz6es mais frequentes foram:
“Me senti constrangido ao usar o dispositivo”, “encontrei outras técnicas mais
eficazes para melhorar minha fluéncia”, e “Nao teve mais um impacto

significativo na minha fala” 7.

Em 2009 Ratynhska avaliou a opinido de 100 sujeitos que fizeram uso do
Digital Speech Aid for pelo menos 6 meses. Estes sujeitos foram selecionados
aleatoriamente dentre um total de 335 sujeitos. Esta amostra (6-62 anos)
respondeu a um questionario de 25 perguntas acerca da utilizacdo do
equipamento. Em média, os pacientes utilizaram o equipamento 3h e 10min por
dia; 40% utilizaram alguns dias por semana e 32% quase todos os dias. A grande
maioria (90%) utiliza somente em casa, vergonha foi apontado como uma
justificativa para a nao utilizagdo em outros ambientes. E geral, o equipamento
foi julgado como positivo pelos sujeitos e seu afeito € percebido tanto na fluéncia
guanto na autoconfianca e na diminuicdo do medo ao falar. Outro achado

interessante deste estudo é que 51,7% dos sujeitos afirmaram que a eficacia do

36



equipamento se manteve durante o tempo de uso; 32,7% referem que a eficacia

diminuiu e 10,2% que aumentou com o tempo®°.

Considerando estes trés estudos, 219 sujeitos que tiveram experiencia
com o uso de algum equipamento de AAF por algum tempo em SVD. O resultado

geral é uma opinido positiva quanto ao uso dos equipamentos?’6:84.85,

2.3.6 Lacunas do Conhecimento

¢ Ainda ndo ha uma analise quantitativa quanto os afeitos imediatos da AAF
em diferentes tarefas de fala (leitura, fala espontanea, e fala ao telefone).

e E sabido que o efeito na fala observado dentro da clinica ndo é o mesmo
observado em situacfes de vida diaria, ainda assim, o efeito encontrado
pelos estudos primarios em situacdes de vida diaria ainda ndo foram
sistematicamente avaliados.

¢ Mesmo que amplamente comercializado, os efeitos da AFF a longo prazo

(seis meses ou mais) ainda nao foram sistematicamente avaliados.
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3 OBJETIVOS

3.1 Objetivos Gerais

O objetivo geral deste estudo € avaliar sistematicamente na literatura e analisar
qualitativamente e quantitativamente a efetividade da Alteragdo de Retorno
Auditivo, na modalidade de alteracdo de frequéncia e retorno atraso, para
tratamento da gagueira do desenvolvimento persistente, a curto (efeito imediato),
médio e a longo prazo. A curto prazo considerando os desfechos: frequéncia das
disfluéncias e naturalidade de fala. A médio e a longo prazo, considerando 0s
desfechos: frequéncia das disfluéncias, naturalidade de fala e satisfacdo do

consumidor.

3.2 Objetivos Especificos
1. Buscar se ha fontes identificAveis na literatura para a heterogeneidade

do tamanho do efeito entre os sujeitos.

2. Comparar o tamanho do efeito entre as tarefas de fala.
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4 ARTIGO 1

EFEITO IMEDIATO DE ALTERAQAO DE RETORNO AUDITIVO PARA
TRATAMENTO DA GAGUEIRA: UMA REVISAO SISTEMATICA E META
ANALISE
(Formatado conforme normas do periodico Journal of Communication Disorders - Fator
de Impacto 2.288)

Gabriela Buffon®?, Marcira Evangelho Trindade?, Barbara Costa Bebera®"¢

4Universidade Federal de Ciéncias da Saude de Porto Alegre
bPrograma de Pds-Graduagio em Ciéncias da Reabilitagio

‘Departamento de Fonoaudiologia

Resumo

Introducdo: O efeito imediato do retorno auditivo atrasado e/ou com alteracdo de
frequéncia na frequéncia das disfluéncias e na naturalidade de fala foi sistematicamente
revisado e sintetizado qualitativamente e quantitativamente.

Métodos: Para esta revisdo sistematica e metanalise buscas nas bases MEDLINE,
Embase, CENTRAL, LILACS, registros de ensaios clinicos e literatura cinza foram
realizadas em agosto de 2021, com filtro de ano de publicacdo (ano 2000). O risco de viés
foi avaliado através da ferramenta Robins-1 e o efeito imediato na frequéncia das
disfluéncias foi avaliado através de metanélise.

Resultados: Dos 1.490 estudos avaliados com base no titulo e no resumo, 115 foram
incluidos para avaliacdo do texto completo e, ao final, 27 estudos foram incluidos na
revisdo sistematica e destes 20 foram incluidos na Metandlise. O efeito imediato do uso
de AFF para tratamento de gagueira é uma diminuicdo média de 6.56 pontos percentuais
[IC —8.42; —4.70] na frequéncia das disfluéncias da fala; entretanto observa-se evidente e
importante heterogeneidade do tamanho do efeito (i?=92%). N&o foi encontrado diferenca
significativa entre as tarefas de fala (p=0.8317). A gravidade do disturbio parece ser fator
significativo para o tamanho do efeito, sendo que sujeitos com gravidade moderada ou
mais tem maior efeito; a idade também apresentou significancia estatistica, sendo que os
jovens ndo respondem t&o bem quanto os adultos; a combinagdo de DAF+FAF também
parece induzir a um maior efeito. A fala da pessoa que gagueja é julgada

significativamente mais natural com o uso da alteracdo de retorno auditivo do que sem,
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porém ainda ndo é julgada tdo natural quanto a fala do sujeito fluente. N&o foi encontrada
evidéncia de viés de publicacéo.

Concluséo: A alteragdo de retorno auditivo é uma alternativa valida para o tratamento da
gagueira, entretanto a variabilidade de resposta é evidente e nesta revisdo buscou-se

entender possiveis fontes de heterogeneidade.

Palavras-chave: Gagueira; Disturbio de Fluéncia; Alteragdo de Retorno Auditivo;
Retorno Auditivo Atrasado; Retorno Auditivo com Alteracdo de Frequéncia; Revisdo

Sistematica;
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Introducéo

De acordo com a Organizacdo Mundial da Saude, a gagueira € um distarbio ou
transtorno de fluéncia da fala caracteriza pela repeticdo, prolongamento ou pausas
frequentes e involuntarias de sons, silabas ou palavra; associados ou ndo a movimentos
involuntarios do rosto e outras partes do corpo (CID-10 F98.5). Considerando os dados
do século 21, a incidéncia da gagueira é de aproximadamente 8%, maior do que era aceito
previamente (5%). Destes 8%, é sabido que a maior parte destas criancas apresentardo
recuperacdo espontanea da gagueira, ou seja, sem necessitar de intervencdo especifica; a
taxa de recuperacao espontanea chega a 91%. A prevaléncia da gagueira ao longo da vida

é estimada em 0,72%?2.

Alteracdo de retorno auditivo (Altered Auditory Feedback — AAF) é um termo
guarda-chuva utilizado para referir condi¢cdes em que o sinal de fala do proprio falante €
captado por um equipamento eletrénico, alterada, e depois apresentada para o falante, ou
seja, ha uma alteracdo no retorno/feedback auditivo. Como resultado, o falante escuta a
prépria voz discretamente diferente. Ha trés condicdes de alteracdo de retorno auditivo
que sdo comumente utilizadas para o tratamento de gagueira: 0 mascaramento de retorno
auditivo, comumente referido como MAF (Masking Auditory Feedback); o retorno
auditivo atrasado ou ainda feedback auditivo atrasado, referido como DAF (Delayed
Auditory Feedback); e o retorno auditivo com alteracdo de frequéncia, o FAF (Frequency
Altered Feedback)®.

O MAF foi a primeira AAF utilizada no tratamento da gagueira, ainda em 1930*
e ja foi amplamente estuda. Atualmente, é aceito seu efeito como indutor de fluéncia,
porém seu efeito € menor quando comparado com as outras op¢des>>®. Ainda, o beneficio
da fluéncia imediata ndo sobrepde os maleficios da continua exposicao ao alto ruido, que
pode induzir a perda auditiva, e a frequente queixa de dor de cabeca dos sujeitos que
utilizaram este feedback por algum periodo’. Por estes motivos, a presente pesquisa
desenvolvida acerca da efetividade da alteracdo de retorno auditivo para tratamento da
gagueira ndo abrangeu o retorno auditivo mascarado, somente o atraso e a alteracdo de

frequéncia.

O DAF é a apresentacao do sinal auditivo com atraso, ou seja, o falante escuta a
sua prépria voz alguns milissegundos depois. O tamanho do delay é tipicamente de 50 a

100ms®. O FAF modifica a frequéncia com que o falante escuta a sua propria voz,
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tornando o sinal sonoro mais agudo (quando aumenta a frequéncia) ou mais grave
(quando diminui a frequéncia). Este valor é apresentado em Hz ou em fragdo de oitava
em relacdo a frequéncia fundamental da voz do usuario®. O DAF e o FAF podem ser
combinados, quando o retorno auditivo é apresentado com atraso e com alteracdo de

frequéncia.

No século passado as pesquisas envolvendo o efeito imediato da adaptacdo da
AAF avaliavam tipicamente a leitura oral, no ambiente dentro da clinica, com diferentes
configuracBes de atrasos e frequéncias, diferentes velocidades de fala®!l. Mais
recentemente diferentes tarefas de fala vém sendo utilizadas, como fala espontanea’?4;
as avaliacGes aos poucos buscam compreender o tamanho do efeito em situacGes de vida
diaria®® e em conversas ao telefone!®!’; ainda, estudos com seguimento buscam entender
os efeitos a médio e longo prazo'®!® da utilizagdo continuada dos dispositivos e a

satisfacio dos clientes?.

O objetivo deste estudo € revisar sistematicamente a literatura do século 21 e
analisar qualitativamente e quantitativamente o efeito a curto prazo da AAF (DAF e FAF)
para o tratamento de gagueira do desenvolvimento, em adultos e criancas, com interesse
nos desfechos frequéncia das disfluéncia e naturalidade de fala. Estudos de intervencéo,

com ou sem controle, foram incluidos.
Métodos

Esta Revisdo Sistematica foi conduzida conforme orientagdo da Cochrane
Collaboration e reportado conforme o PRISMA. O protocolo do estudo foi registrado no
PROSPERO 2020 sob identificacio CRD420201610222%. Os efeitos a médio e longo

prazo serdo publicados em artigo especifico.

Os critérios de inclusao e de exclusdo adotados neste estudo foram:

@ O protocolo desta revisdao foi alterado previamente a conduc¢do das buscas iniciais, entretanto as
atualizagdes ainda ndo estdo disponiveis no site do PROSPERO por motivo de atraso da plataforma. Em
suma, as alteragdes foram: A segunda autora deixou de ser a MNL por motivos pessoais e passou a ser a
MET; a base de dados EMBASE foi incluida — no momento da formulagdo desta revisdo esta base estava
indisponivel via Periddicos CAPES — e manteve-se a CENTRAL, MEDLINE e LILACS conforme orientagdo da
Cochrane e do Ministério da Saude do BR; e o desfecho melhora social ou emocional foi excluido desta
revisdo e serd abordado em revisdo propria.
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Populacdo: pessoas com gagueira do desenvolvimento persistente, em qualquer
idade. Foram excluidos (razdo 1) amostras de sujeitos fluentes, com gagueira neurolégica

ou com doenga psiquiatrica

Intervencéo: estudos que utilizaram DAF, FAF ou combinagéo dos dois. Foram
excluidos (razdo 2) estudos que utilizaram somente 0 MAF ou que ndo realizaram
intervencao (ex: revisdes). E foram excluidos estudos que avaliaram o efeito em outro

tempo que ndo imediatamente apds a adaptagdo (razéo 3).
Comparagdo: sem comparagdo, com grupo controle ou outra intervengao.

Desfechos: alteracdes na frequéncia das disfluéncias e na naturalidade de fala.
Foram excluidos (razdo 4) estudos que ndo avaliaram os desfechos de interesse desta

revisao.

Tipo de estudo: estudos que apresentam dados da avaliacdo com e sem a AAF.
Antes e depois, estudo de caso, série de casos e Ensaios Clinicos Randomizados. A
escolha por incluir estudos ndo randomizados se justifica pela falta de ECR publicados a
partir de 2000. Foram excluidos os estudos para os quais ndo foi possivel o acesso ao
resumo ou ao texto completo, assim como estudos em que nao foi possivel a leitura e

compreensdo em razado da lingua (razéo 5).
Foram conduzidas buscas nas seguintes bases de dados:

e CENTRAL (Cochrane Central Register of Controlled Trials)
e EMBASE (Acesso via Periodicos Capes)

e MEDLINE (Acesso via PubMed)

e LILACS (Acesso via Periddicos Capes)

Bases para estudos ndo publicados:

e ClinicalTrials.gov

e WHO International Clinical Trials Registry Platform
Bases de literatura cinza:
e OpenGrey

e REHABDATA
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As estratégias de busca completas para todas as bases de dados estdo disponiveis no

anexo 1.

As citacOes identificadas nas buscas foram importadas para o EndNoteWeb e as
duplicatas foram removidas de forma automética e manual. Duas pesquisadoras (GB e
MET) independentes avaliaram todos os artigos com base no titulo e no resumo.
Discordancias foram resolvidas através de discusséao entre as duas pesquisadoras e, se nao
fosse possivel um acordo, uma terceira pesquisadora (BCB) era consultada. As mesmas
pesquisadoras aplicaram 0 mesmo método para a sele¢cdo com base no texto completo. A
equipe de pesquisa contou com pessoas fluentes em portugués, inglés e espanhol; a
potencial elegibilidade de artigos em outras linguas foi avaliada inicialmente usando o
Google Tradutor e, quando necessario, considerou-se a possiblidade de auxilio de alguém

fluente na lingua em quest&o.

Foi desenvolvido um protocolo padrdo para extracdo de dados e testado em dez artigos
que haviam sido incluidos no estudo e que foram selecionados aleatoriamente e, em
seguida, o protocolo foi refinado. Uma revisora (GB) realizou a extracéo de dados inicial
para todos os artigos incluidos e uma segunda revisora (MET) verificou todos os dados.
Em casos em que informaces adicionais fossem pertinentes, os autores correspondentes

foram contatos via e-mail pela pesquisadora principal (GB).

Os desfechos de interesse desta revisdo sdo a fluéncia da fala e a naturalidade da fala.
A fluéncia pode ser avaliado através da porcentagem de silabasou palavras gaguejadas
em uma tarefa de fala (leitura oral, mondlogo, conversa, conversa ao telefone). O
ambiente da avaliacdo pode ser dentro da clinica ou em situacdes de vida diaria (SVD).
Esta avaliacdo deve ser sem alteracdo do retorno auditivo e imediatamente apos a
adaptacdo de um dispositivo de AAF. Ja a naturalidade de fala é avaliado através de
instrumento especifico que conta com uma escala de 1 a 9, sendo 1 “bastante natural” e 9
“bastante ndo-natural”?!. Esta escala é apresentada sem uma definicdo formal do que é
naturalidade de fala e pode ser utilizada por diferentes avaliadores, por exemplo
fonoaudiologos, pessoas que gaguejam e pessoas fluentes sem formagdo na area (por

vezes chamados de ouvintes leigos)?2.

Dados foram coletados acerca de:

¢ Identificacdo do artigo: autor, ano, publicacdo, pais.
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e Populacio: caracteristicas demograficas, gravidade de gagueira (SSI-3, SS1-4)%24,

e Intervencdo: equipamento, forma de apresentagdo (mono ou binaural), valores de

atraso e alteracdo de frequéncia; forma de avaliacéo (se independente e pareada), nivel

de concordancia entre os avaliadores.

e Desfecho: porcentagem de silabas gaguejadas (%SG) ou porcentagem de palavras

gaguejadas (%PG) pré e pds adaptacdo imediata; e avaliagdes da naturalidade de fala.

O risco de viés nos estudos incluidos foi avaliado conforme orientacdo da Cochrane

Collaboration® através da ferramenta Robins-1 (Risk Of Bias In Non-randomized Studies

of Interventions)?®. Duas revisoras (GB e MET) independentemente aplicaram a

ferramenta a cada estudo incluido e registraram informacdes e justificativas sobre o

julgamento. Quaisquer discrepancias nos julgamentos foram resolvidas por consenso

entre as duas autoras, se necessario, um terceiro autor (BCB) considera os apontamentos

e define o risco de viés. As consideracdes acerca dos principais vieses avaliados foram:

A)

B)

C)

D)

O viés de confusdo ocorre quando uma variavel (conhecida ou ndo) interfere no
fator progndstico; neste sentido, é sabido que ha uma grande variabilidade na
resposta dos sujeitos que gaguejam ao uso da AAF, porém o que esta relacionado
a esta variabilidade ainda ndo esta claro??. Alguns estudos apontam que a
gravidade do distrbio seja um possivel fator que interfira no progndéstico;
considerando que provavelmente haja fatores que interfiram no prognéstico —
justificando a heterogeneidade da resposta — e que estes ainda sdo desconhecidos
ou sem consenso, todos os estudos foram considerados com no minimo risco
moderado.

O viés de selecdo dos participantes foi considerado baixo quando o estudo
COmMegou a seguir o sujeito prospectivamente a partir pré-intervencdo (avaliacéo
sem a AAF)%,

O viés devido a desvios na intervencdo pretendida foi entendido como moderado
se 0s sujeitos foram orientados, mesmo que opcionalmente, a utilizar técnicas para
alterar o padréo da fala junto com a AAF.

O viés de falta de dados foi considerado baixo quando os dados de todos os
sujeitos ou ao menos 90% dos sujeitos estivesse presente; e se sujeitos foram
excluidos da tarefa de leitura oral por dificuldade com a tarefa em especifico (ex:

baixo nivel de alfabetizacéo).
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E) O viés na medicdo do desfecho foi considerado baixo quando: a) pelo menos dois
avaliadores avaliaram a amostra de fala e o nivel de concordancia foi
contabilizado; b) a avaliacdo envolveu no minimo uma tarefa de fala esponténea;
e c¢) as avaliacdes foram realizadas nas mesmas circunstancias (por exemplo:

ambas dentro da clinica, cara a cara; ou fora da clinica, ao telefone).

Planejamos analisar o tamanho do efeito, em pontos percentuais (PP), através
diferenca entre as médias da frequéncia das disfluéncias. As situacfes analisadas sdo em
retorno auditivo fisiolégico (condicdo controle) versus retorno auditivo alterado
imediatamente apds a adaptacdo de um dispositivo. Considerando que pode haver
particularidades entre as tarefas de fala, por exemplo, a leitura oral parece ser uma tarefa
em que os sujeitos apresentam menos disfluéncias comparado com a fala espontanea®’28,
esta revisdo ird avaliar separadamente os achados para as tarefas de fala: leitura oral,
mondlogo, conversa e conversa ao telefone. Em estudos que apresentaram somente 0S
dados individuais, a média e o desvio padrdo foram calculados para a idade dos sujeitos
e para a frequéncia das disfluéncias. Quando necessario, erros padrdao foram
transformados em desvio padréo; foi calculado a diferenca entre as médias e a diferenca
entre os desvios padrdo entre a %SG ou %PG pré e pos adaptacdo da AAF. Para estudos
que apresentaram os dados em gréaficos, foi utilizado o programa WebPlotDigitizer

(disponivel em: https://automeris.io/WebPlotDigitizer/) para extrair os dados dos

graficos?®.

De acordo com o protocolo desta revisao, os dados foram tabulados e apresentados
em forma de tabela descritiva. Como o efeito da AAF apresenta variagdo entre os sujeitos
e os fatores prognosticos ndo estdo claros, foi aplicado o modelo de efeito aleatério
(random-effects model) e 0 método inverso da variancia para calcular a distribuicdo média
do tamanho do efeito esperado. A extensdo do impacto da heterogeneidade entre os
estudos foi calculada pelas estatisticas tau? (estimado pelo DerSimonian-Lair), 1?e Q; 0s
ICs de 95% em torno do tau-quadrado e do I-quadrado foram calculados para julgar nossa
confianca sobre essas métricas (Método Jackson). Todas as anélises foram executadas no

programa RStudio (Versdo 1.2.5033) e conduzida pelo pacote meta (versdo 4.19-2)%.

Em estudos que descreverem a avaliagdo somente como tarefa de fala esponténea, o
procedimento dos estudos foi revisado com cuidado para avaliar se havia indicios de um

interlocutor ativo. Se sim, a tarefa foi considerada como conversa, e se ndo, foi
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considerado mondlogo. Estudos que apresentaram as disfluéncias gagas e comuns, foram
considerados os dados relativos das disfluéncias gagas. Para estudos que utilizaram a
mesma amostra de sujeitos para diferentes condi¢cbes de avaliacdo (ex: diferentes
configuracGes de atrasos, comparacdo entre o efeito de diferentes combinacdes de
DAF+FAF; ou ainda avaliacdo com dispositivos de marcas diferentes) foi considerada a

condicgé@o que gerou o maior tamanho de efeito.

Nos antecipamos que um fator de heterogeneidade poderia ser a tarefa de fala, assim,
os estudos foram distribuidos em subgrupos (leitura, mono6logo, conversa e conversa ao
telefone). Meta-regressao para idade, sexo e gravidade do distdrbio — para analise da
gravidade foi considerada a proporc¢édo de sujeitos classificados com (1) de muito leve a
moderada, (2) moderada ou mais no total da amostra de cada estudo. As analises por
subgrupo foram realizadas para avaliar o impacto da configuracdo do dispositivo (DAF,
FAF, DAF+FAF) e para utilizacdo de técnicas ativas de alteracdo do padrdo da fala. A
andlise de sensibilidade foi realizada excluindo-se os estudos de maior e menor tamanho
de efeito por tarefa de fala, avaliando o novo efeito estimando e o intervalo de confianga
com o efeito estimado gerado por todos os estudos da amostra. O viés de publicacéo foi

avaliado através do gréafico de funil.
Resultados

Foram incluidos 1.639 estudos a partir da busca inicial nas bases de dados. Apds
remocao das duplicadas, 1.490 estudos foram avaliados com base no titulo e resumo,
destes, 115 foram incluidos para avaliacdo do texto completo e, ao final, 26 estudos foram
incluidos!?171192231-48 * Ag referéncias dos artigos incluidos foram avaliadas buscando
potenciais estudos, sendo incluido mais 1 estudo®, totalizando 27 estudos incluidos. O
processo de selecdo e as justificativas de exclusdo podem ser verificadas no Fluxograma
(Anexo 2) conforme 0 PRISMA 2020,

Além de artigos em portugués, inglés e espanhol, um artigo em alem&o® foi
incluido nesta revisdo e a sua analise teve auxilio de uma pesquisadora bilingue
(portugués-alem&o). Um protocolo (IRCT2014061618107N1) localizado teve seus
resultados descritos em um artigo publicado em persa?, entdo o autor foi contatado e este
nos forneceu a tese de doutorado que resultou no artigo publicada em inglés, assim o
artigo foi incluido e os dados foram extraidos da tese®l. Dois estudos podem parecer

preencher os critérios de inclusdo, entretanto um foi excluido porque avaliou a duragéo
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das disfluéncias e a taxa de elocucdo, mas ndo a frequéncia das disfluéncias®?; outro
realizou a avaliagdo durante as duas semanas subsequentes ao empréstimo do dispositivo,

n&o se enquadrando no tempo de avaliagdo deste estudo®.

Vinte e cinco estudos avaliaram a frequéncia das disfluéncias, avaliando o0 mesmo
sujeito pré-adaptacio da AAF e imediatamente depois!?17:19.3133-434446-4951. & quatro
estudos avaliaram a naturalidade de fala imediatamente ap0s a adaptacdo de um
dispositivo de AAF2132245 " Ajnda, um estudo comparou pessoas que gaguejam com e
sem transtorno de processamento auditivo central (TPAC)*, um comparou o efeito em
falantes do francés e do italiano®®; e outro comparou o efeito de dois equipamentos
diferentes na mesma amostra®’. Poucos apresentaram analise por gravidade do
transtorno3#3>47, Todos os estudos realizaram as tarefas de fala dentro da clinica, exceto
um que avaliou conversa com estranhos nos corredores da clinica®®. As caracteristicas de
cada estudo incluido encontram-se apresentados por desfecho: fluéncia da fala (Tabela 3)
e naturalidade de fala (Tabela 4). O risco de viés por estudo variou de baixo a moderado

e o risco de viés geral é moderado, conforme tabela 5.

O resultado dos estudos para o desfecho porcentagem de silabas gaguejadas, por
tarefa de fala, estd disponibilizado na Figura 1 - Metanélise do efeito imediato da

Alteracdo de Retorno Auditivo porcentagem de disfluéncias em pessoas que gaguejam.

A frequéncia das disfluéncias foi amplamente avaliada na leitura oral, seguida do
mondlogo - trés estudos descreveram a tarefa como fala espontanea®+44°, pela descrigio
do método (sem indicios de um interlocutor ativo) eles foram considerados como
monologo para esta revisdo; a conversa cara a cara e a conversa ao telefone foram as
tarefas menos avaliadas. Trés estudos associaram a AAF a técnicas ativas de modificacao
no padrdo da fala'®*'4%°, A fala das PQG foi julgada significantemente mais natural em
uso da AAF do que sem em todos os estudos®*32245 porém n3o tdo natural quanto a fala
de sujeitos fluentes?®4%; ainda, a naturalidade de fala variou de acordo com o avaliador,
sendo os adultos leigos os que avaliaram a fala como menos natural??. O risco de viés foi

considerado moderado para ambos os desfechos (Tabela 4).

Vinte estudos foram incluidos na metanalisg!?-17:19.31.33,3437-43.47.4951 ' Ag situacOes
que geraram o maior efeito e foram consideradas nesta metanalise foram: COMBO 47,
condicdo 5%, DAF 100ms*3, DAF 75ms®, DAF 75ms com AF -1/2 oitava®!, equipamento
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SmallTalk*". Cinco estudos ndo foram incluidos na metanalise pelas razdes: ndo separou
por tarefa de fala, apresentando %SG para leitura e fala espontanea juntas “; néo foi
possivel extrair os dados com seguranca e precisao do grafico®44; ndo apresentou dados
suficientes sobre este desfecho (ex: desvio padrdo ou erro padrdo)®“®. Ainda, alguns
estudos utilizaram mais de um grupo, sendo que estes foram incluidos separadamente na
metanalise: Unger 2012 (a) sujeitos com gagueira leve, (b) de moderada a severa®’;
Picoloto 2017 (a) PQG com TPAC, (b) PQG sem TPAC*; Buzzeti 2016 (a) gravidade
moderada, (b) severo ou muito severo®. A andlise por subgrupo para a leitura oral
resultou em uma diminuicdo média de 6,39 pontos percentuais (PP) (intervalo de
confianga de 95% [—9,41; —3,36]; 12 90%; 12 estudos, 525 sujeitos); no mondlogo uma
diminuicdo média de 6,15 PP (intervalo de confianca de 95% [—9,22; —3,08]; 12 90%); 12
estudos, 522 sujeitos); na conversa uma diminuicdo média de 6,22 PP (intervalo de
confianga de 95% [—11,75; —0,70]; 1> 96%; sete estudos, 451 sujeitos); na conversa ao
telefone uma diminuicdo média de 12,14 PP (intervalo de confianga de 95% [—24,39;
0,10]; 1?2 91%; dois estudos, 18 sujeitos). A heterogeneidade apresentou-se alta em todas
as avaliacGes. Ndo foi encontrada diferenca significativa entre as tarefas de fala (p=
0,8317).

Com a meta-regressédo foi constatado que: a idade ndo demonstrou significancia
estatistica na leitura (p= 0,7630) e no mondlogo (p= 0,7164), mas demonstrou
significancia na conversa (p <,0001), sendo que em adolescentes o tamanho do efeito
seria menor. O sexo ndo parece ser um fator de heterogeneidade - leitura (p= 0, 7944),
monologo (p= 0,8049) e conversa (p=0,8967). A gravidade do distdrbio foi classificada
através do SSI-3 ou SSI-4 em todos os estudos exceto um o qual utilizou uma
autoavaliacdo®®. A gravidade do distirbio moderada ou mais severa apresentou
significancia estatistica tanto na conversa (p=0,0233) quanto ho mondlogo (p=0,0522),
mas ndo na leitura (p=0,2816). Quanto a analise por subgrupo, foi comparado somente 0
DAF x DAF+FAF, sendo significativo para 0 monologo (p=0,0113) e nédo para a leitura
(p=0,2629); na conversa esta analise ndo foi possivel porque todos os estudos utilizaram
DAF+FAF.. A analise para a utilizacdo de alteracbes no padrdo da fala (como
prolongamento no inicio da fonacao e a utilizagdo de iniciadores como “um” e “ah”) ndo
foi significativa - leitura (p=0,1972) e mondlogo (p=0,1331) — os estudos que associaram

estas técnicas ao uso da AAF ndo avaliaram a conversa.
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Nas analises de sensibilidade foram removidos estudos com potencial de viés —
como os de maior e menor tamanho de efeito; sendo que a variagdo do efeito médio
permaneceu dentro do intervalo de confianca da metanalise inicial. Quanto ao viés de
publicacdo, ndo ha evidéncias de assimetria no grafico de funil para nenhuma tarefa de
fala, entretanto, é evidente grande heterogeneidade, a qual talvez seja explicada por outras
variaveis ou vieses. Os testes de regressao de Egger confirmaram quantitativamente essa
impressao visual: para a leitura (t = -1.74, df = 12, p-value = 0.1075); o mondlogo t = -
1.53, df = 12, p-value = 0.1522) e a conversa (Test result: t = -1.34, df = 6, p-value =

0.2283), sendo concluido que ndo ha viés de publicacédo para este desfecho.
Discusséao

Considerando os achados desta revisao sistematica e metanalise o efeito imediato
do uso de AFF para tratamento de gagueira foi uma diminui¢do média de 6,56 PP [ —8,42;
—4,70] na frequéncia das disfluéncias da fala; em praticamente consenso, 0s estudos
demonstram efeito positivo do uso do dispositivo, entretanto observa-se evidente e
importante heterogeneidade do tamanho do efeito da AAF (i2=92%). Ainda, as fontes de
vieses assim como os fatores que influenciam o prognoéstico do uso da AAF ainda nédo
estéo claros. Um fator comumente tratado como fonte de heterogeneidade no efeito do
uso da AAF é a tarefa de fala avaliada, uma vez que alguns estudos encontraram que na
leitura o efeito seria mais expressivo do que na fala espontanea, principalmente na
conversal®153336.3847 Nesta revisdo a diferenca entre as tarefas de falas ndo demonstrou
significancia estatistica, em consonancia com outros estudos primariost?3142 Ainda
assim, em razdo da apresentagdo dos dados nos artigos originais e buscando evitar a
introducdo de novos vieses, o desfecho frequéncia das disfluéncias foi avaliado por tarefa

de fala.

Outro fator associado a variabilidade do tamanho do efeito é a gravidade do
distdrbio, sendo que sujeitos com uma baixa frequéncia de disfluéncias por vezes
apresentaram menor resposta ao uso de um dispositivo quando comparados com sujeitos
mais severos'43>36:444749 Na meta regressdo desta revisio a gravidade demonstrou
significancia estatistica para as tarefas de fala espontanea (monologo e conversa). A
relacdo entre um melhor desempenho com a AAF e a severidade do distarbio ja foi
discutida ha alguns anos e nos leva a considerar que este tratamento seja mais adequado

para sujeitos com gravidade moderada ou mais severa.
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Uma revisdo de 2006 nao recomendou a utilizacdo de AAF em criangas (menos
de nove anos)® porque em estudo anterior 0s sujeitos de nove a onze anos ndo
responderam td0 bem ao uso da FAF quanto os participantes adultos®. Outro estudo
avaliou o efeito do DAF+FAF para adultos versus jovens (idade média de 12.5 anos,
desvio padrdo 2.6) e ndo encontrou diferenca significativa entre as respostas*?. Entretanto,
nesta revisdo, somente quatro estudos3#4%414% incluiram sujeitos com menos de nove anos
e os dados sdo publicados em médias gerais, ndo sendo possivel uma avaliagdo mais
precisa. Na meta regressdo desta revisdo a idade demonstrou-se significativa para a
conversa, porém o numero de sujeitos com menos de nove anos € incerta (sabe-se somente
que 16 sujeitos foram avaliados em dois estudos3*4°). Considerando que pouco se pode
avancgar na compressdo do tamanho do efeito da AAF em criangas abaixo de nove anos e
que a idade jovem se mostrou estatisticamente significante para a conversa, esta revisao

corrobora com a recomendacio da revisdo anterior®.

Quanto as condi¢bes DAF, FAF, DAF+FAF, a mais utilizada nos estudos foi a
combinagdo DAF+FAF, seguido do DAF, e somente trés utilizaram o FAF isolado — e
somente na leitura oral®**3%, De acordo com a analise por subgrupo o DAF+FAF
demonstrou significancia estatistica para um maior tamanho de efeito quando comparado
com o DAF no monélogo, porém ndo na leitura; ainda, todos os estudos que avaliaram a
conversa utilizaram o DAF+FAF. Prévio aos anos 2.000 um estudo avaliou o efeito do
DAF+FAF e ndo encontrou diferenca significativa entre o combo e o DAF e FAF
isolados®. A configuracio de DAF+FAF mais utilizada foi 60ms de atraso com mais
500Hz na frequéncia configuragio geralmente utilizada no SpeechEasy!?1%3336:42: o DAF
isolado variou de 30ms*® a 200ms*® sendo o mais frequente 100ms®>4%4°; o FAF isolado
variou de menos 1/4 e 1/2 de oitava®*® a mais 1/4 e % de oitava®**®. A grande maioria
dos dispositivos foram utilizados com retorno binaural nos estudos que néo utilizaram o
SpeechEasy; quando monoaural, um estudo avaliou adaptacdo na orelha direita X
esquerda e encontrou que na conversa a adaptacdo na orelha esquerda parece induzir
maior beneficio®, fazendo contraponto a estudo prévio que ndo encontrou diferenca entre
as orelhas'!. A intensidade que o sinal auditivo apresentado costuma ser o limiar que o

sujeito refere conforto!?3%42,

Por algum tempo buscou-se entender qual 0 minimo atraso e a minima alteracéo
de frequéncia que induzisse ao maximo de fluéncia®, sendo constatado que o atraso ideal

seria de 50ms? e a alteracéo de frequéncia ideal seria de ¥4 de oitaval!; entretanto, estudos
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posteriores encontraram que mesmo com estas configuracbes 0s sujeitos ainda
apresentavam grande variabilidade de resposta a AAF. Até hoje, a maioria dos estudos
realiza a adaptacdo da AAF com uma ou mais configuragdes pré-estabelecidas, aplicando-
as a todos os sujeitos. Um estudo avaliou o tamanho do efeito da AAF quando utilizada
a configuracdo padrdo versus uma configuracdo personalizada e encontrou diferenca
significativa entre as duas, tendo a adaptagédo personalizada um maior efeito na fluéncia
da fala®. Outro estudo avaliou 0s mesmos sujeitos em duas sessdes com diferenca de 10
dias entre cada uma com seis condi¢des diferentes (entre DAF e DAF+FAF) e encontrou
que as condi¢des que induziu ao maximo de fluéncia para cada sujeito variou entre as
sessdes para a grande maioria da amostra®. Estes estudos demonstram que a variabilidade
individual deve ser maior que antecipado e que uma configuracao padrdo pré-estabelecida
talvez ndo induza ao maximo de fluéncia que a AAF pode proporcionar e ainda que —
principalmente pensando em estudos a longo prazo — a resposta de cada sujeito pode
variar conforme o dia, 0 que sugere que talvez o0s usuérios devam ter maior autonomia
para configurar diferentes combinagdes de alteragdo de retorno auditivo no seu

dispositivo.

Um possivel fator de heterogeneidade pouco explorado até entdo é o TPAC. Um
estudo avaliou a resposta de dois grupos de PQG (total de 20 sujeitos), um grupo com e
outro sem TPAC, ao atraso de retorno auditivo (DAF de 100ms), e dentre os seus achados
constatou que o grupo sem TPAC apresentou uma tendéncia estatistica (p=0,058) de
reducéo das disfluéncias gagas, e 0 grupo com TPAC n&o*°. Nesta reviséo este foi o tinico
grupo que ndo apresentou algum nivel de melhora na fluéncia da fala com a AAF -
Picoloto 2017 (a) na Figura 1. Considerando que as habilidades auditivas podem
influenciar o efeito da retroalimentacdo auditiva, seu impacto no tamanho do efeito da
utilizag&o de retorno auditivo alterado deve ser investigado.

Quanto a naturalidade de fala, estudos vém corroborando o achado que a fala da
PQG é julgada significativamente mais natural com a AAF do que sem, entretanto,
mesmo com o dispositivo, a fala é julgada significativamente menos natural do que a fala
da pessoa fluente!®132245 Na escala de 1 a 92!, adultos leigos julgaram a fala da PQG
com DAF com uma naturalidade média de 7,32+0,83, enquanto estes mesmos avaliadores
julgaram a fala de sujeitos fluentes com naturalidade média de 2,76+1,14%%; em outro
estudo os SQG foram julgados também por adultos ingénuos e a naturalidade de fala

média para sujeitos com gagueira leve foi de aproximadamente 3,13+0,9 com FAF e
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3,3920,9 com DAF e sujeitos com gagueira severa 3,89+1,04 com FAF e 4,22+1,05 com
DAF, enquanto os adultos fluentes foram julgados com 1,5+0,47 de naturalidade de fala
(dados extraidos da figura 1 do artigo original pelos autores desta revisdo)*®. Em suma, a
naturalidade da fala da PQG melhora significativamente, porém nao se iguala a fala da

pessoa fluente.

As limitagdes das evidéncias incluidas nesta revisdo incluem: grande
heterogeneidade da resposta ao uso da AAF sem explicacdo evidente e clara; todas as
avaliacdes foram realizadas dentro da clinica e é sabido que a resposta do sujeito no
ambiente controlado tende a ser melhor do que em situacdes de vida real*®; na analise
da gravidade do disturbio alguns estudos tiveram que ser excluidos por ndo apresentarem
este dado, reduzindo a amostra a 12 estudos!?!31516.19.31,34,39.4247.4951. somente dois
estudos avaliaram o efeito na conversa ao telefone®!’ e poucas consideracdes acerca
desta tarefa de fala puderam ser feitas; ainda, a comum apresentacédo dos dados por média

geral da amostra impossibilita e enviesa a analise de estudos secundarios.

As limitacbes do processo de revisdo utilizado foram: a selecdo dos estudos foi
realizada de forma independente e pareada, entretanto a extracdo de dados e a avaliacao
do risco de viés foi realizado por um autor (GB) e outro autor (MET) revisou a extracdo
de dados e a plausabilidade do risco de viés nos estudos incluidos.

Como sugestdo para pesquisas futuras: avaliar o impacto do TPAC na resposta ao
uso do AAF em PQG; explorar a variabilidade da resposta dos sujeitos; apresentar 0s
dados por sujeito incluindo idade, escolaridade, gravidade do disturbio e frequéncia das
disfluéncias entre outros para que estudos com dados secundarios estejam menos
suscetiveis a vieses, uma vez que a avaliacdo conjunta dos estudos primarios sera
essencial para entender as fontes de heterogeneidade de resposta ao tratamento. Quanto a
implicacdes para a pratica clinica, os achados desta revisdo dao subsidios a deciséo clinica

baseada em evidéncias.
Conclusao

A alteracdo de retorno auditivo — atrasado, alteragéo de frequéncia ou ambos — séo
uma opgéo valida para a melhora da fluéncia e da naturalidade da fala de sujeitos que
gaguejam. O tamanho de efeito na fluéncia da fala tem grande variabilidade entre os

sujeitos, sendo que sujeitos com um distdrbio moderado ou mais severo provavelmente
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473  tenham uma melhora resposta; ainda a combinacdo do DAF+FAF parece beneficiar os
474  sujeitos. Além disso, a indicacdo do uso da alteracdo de retorno auditivo para sujeitos
475  jovens (entre aproximadamente 9 e 13 anos) ndo deve ser a primeira opg¢ao de tratamento

476  porgue 0s sujeitos tendem a ndo responder tdo bem quanto os adultos.
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Anexo 1 - Estratégias de busca completa

Em todas as bases de dados foi utilizado o filtro por ano de publicacéo, buscando a partir
de 2000. Em bases que nao foi possivel a utilizacdo automatica deste filtro (LILACS) os
artigos publicados anteriormente a esta data foram excluidos pelo pesquisador principal.

As buscas foram realizadas em 10 de agosto de 2021.

CENTRAL

#1 MeSH descriptor: [Stuttering] explode all trees

#2 MeSH descriptor: [Speech Disorders] explode all trees

#3 (Stutter* OR Stammer* OR disfluenc* OR dysfluenc* OR fluency disorder* OR
Adult Stutter* OR Childhood Stutter* OR “People who stutter”):ti,ab,kw (Word
variations have been searched)

#4 #1 OR #2 OR #3

#5 MeSH descriptor: [Feedback, Sensory] explode all trees

#6 (auditory feedback OR altered auditory feedback OR Acoustic feedback OR
acoustic-auditory OR delay* OR delayed auditory OR delayed auditory feedback OR
second speech signal OR frequency altered feedback OR altered frequency OR
Speecheasy):ti,ab,kw (Word variations have been searched)

#7 #5 OR #6

#8 #4 AND #7 Custom year range: 2000 - 2021

EMBASE (Acesso via Periddicos Capes)

#4 #3 AND (2000:py OR 2001:py OR 2002:py OR 2003:py OR 2004:py OR 2005:py
OR 2006:py OR 2007:py OR 2008:py OR 2009:py OR 2010:py OR 2011:py OR
2012:py OR 2013:py OR 2014:py OR 2015:py OR 2016:py OR 2017:py OR 2018:py
OR 2019:py OR 2020:py OR 2021:py)

#3 #1 AND #2

#2 'auditory feedback'/exp OR 'acoustic feedback' OR 'audio feedback' OR 'auditory
feedback' OR ‘altered auditory feedback' OR 'delayed auditory feedback'/exp OR
‘frequency altered feedback' OR ‘altered frequency' OR speecheasy OR ‘fluency
devic*' OR 'digital speech aid' OR 'stuttering aid' OR 'telephone fluency system'

#1 ‘stuttering'/exp OR 'stutterer' OR ‘'stuttering’ OR stutter* OR stammer* OR
disfluen* OR dysfluen* OR 'fluen* speech’ OR 'nonfluent speech’ OR ‘fluency disord'
OR 'developmental stuttering'/exp OR ‘"adult stutt*" OR ‘childhood stutt*' OR ‘people
who stutter' OR ‘fluency disorder/exp OR 'childhood-onset fluency disorder’ OR
'dysfluency’ OR 'fluency disorder' OR 'stammering'

MEDLINE (Acesso via PubMed)
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#1 "Stuttering"[MeSH Terms] OR "Speech Disorders"[MeSH Terms] OR
"stutter*"[All Fields] OR "stammer*"[All Fields] OR "disfluenc*"[All Fields] OR
"dysfluenc*"[All Fields] OR "fluency disorder*"[All Fields] OR "adult stutter*"[All
Fields] OR "childhood stutter*"[All Fields] OR "People who stutter"[All Fields]

#2 "feedback, sensory”[MeSH Terms] OR "auditory feedback"[All Fields] OR
"altered auditory feedback"[All Fields] OR "Acoustic feedback"[All Fields] OR
"acoustic-auditory"[All Fields] OR "delay*"[All Fields] OR "delayed auditory"[All
Fields] OR "delayed auditory feedback"[All Fields] OR "second speech signal"[All
Fields] OR "frequency altered feedback[All Fields] OR "altered frequency"[All
Fields] OR "Speecheasy"[All Fields]

#3 #1 AND #2 AND (2000:2021[pdat])

(("Stuttering"[MeSH Terms] OR "Speech Disorders"[MeSH Terms] OR
"stutter*"[All Fields] OR "stammer*"[All Fields] OR "disfluenc*"[All Fields] OR
"dysfluenc*"[All Fields] OR "fluency disorder*"[All Fields] OR "adult stutter*"[All
Fields] OR "childhood stutter*"[All Fields] OR "People who stutter"[All Fields])
AND ("feedback, sensory”"[MeSH Terms] OR "auditory feedback"[All Fields] OR
"altered auditory feedback"[All Fields] OR "Acoustic feedback"[All Fields] OR
"acoustic-auditory"[All Fields] OR "delay*"[All Fields] OR "delayed auditory"[All
Fields] OR "delayed auditory feedback"[All Fields] OR "second speech signal”[All
Fields] OR "frequency altered feedback"[All Fields] OR "altered frequency"[All
Fields] OR "Speecheasy"[All Fields])) AND (2000:2021[pdat])

LILACS (Acesso via Periédicos Capes)

(Stutter$ OR Tartamud$ OR Gag$ or fluenc$ or disfl$) [Words] AND (auditory
Feedback OR Retroalimentacdo auditiva or retroalimentacion auditiva or audit$ or
delay$ auditory feedback or frequency auditory feedback) [Words]

ClinicalTrials.gov

feedback, sensory OR auditory feedback OR altered auditory feedback OR Acoustic
feedback OR acoustic-auditory OR delay* OR delayed auditory OR delayed auditory
feedback OR second speech signal OR frequency altered feedback OR altered
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frequency OR Spe | Speech Disorders OR Stutter* OR Stammer* OR disfluenc* OR
dysfluenc* OR fluency disorder* OR Adult Stutter* OR Childhood Stutter* OR

“People who stutter”

WHO International Clinical Trials Registry Platform

"Stuttering™ OR Stutter* OR Stammer* OR disfluenc* AND "auditory feedback” OR
"altered auditory feedback” OR "delayed auditory” OR "delayed auditory feedback"
OR "frequency altered feedback™ OR "altered frequency"” OR "Speecheasy"
Synonyms: stuttering; Has a stammer or stutter; Stammering; Stuttering, Familial
Persistent 1; Stuttering in adolescence || auditory feedback; Altered auditory feedback;
Delayed auditory feedback test || delayed auditory; Delayed auditory feedback test ||
delayed auditory feedback; Delayed auditory feedback test

OpenGrey

Foram testadas varias combinacdes dos termos utilizados nas buscas anteriores,
porém qualquer combinacdo restringe o nimero de artigos retornados. Buscando
manter a sensibilidade, dois termos foram pesquisados separadamente:

busca 1 Stutter*

busca 2 Auditory Feedback

REHABDATA

Containing all of the words: Stuttering, containing at least one of the word(s):
"'Devices" OR ™auditory” OR "feedback” OR "delay*" OR "frequency” OR
"Speecheasy" OR "Assistive” OR "technology™
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Anexo 2 - PRISMA 2020 fluxograma para novas revisdes sistematicas que incluiram pesquisas em base de dados, de registros e outras fontes.

Identificacdo dos estudos registrados em base de dados e de registros

Identificagao dos estudos registrados em outras fontes

Identificacao

Registros identificados em™:
Bases de Dados (n = 1.467)
MEDLINE (n = 914)

EMBASE (n = 139)

CENTRAL (n = 129)

LILACS (n = 285)

Bases de Registros (n = 94)
Clinicalstrials (n = 11)

WHO Registry (n = 83)

Registros excluidos antes da
triagem:
Estudos duplicados (n = 131)
Estudos classificados como
inelegiveis por ferramentas
automatizadas (n = 0)

Registros identificados em:

Websites (n = 78)
OpenGrey (n = 33)
REHABDATA (n = 45)

Registros excluidos antes da
triagem:
Estudos duplicados (n = 18)
Estudos classificados como
inelegiveis por ferramentas
automatizadas (n = 0)

h 4

Triagem

Registros triados
(n =1.430)

Registros excluidos
(n=1.371)

v

Registros recuperados
(n =59)

v

Registros nao recuperados
(n=2)"

Registros recuperados
(n =60)

Registros néo recuperados
(n=2)

A4

Registros submetidos a
avaliacao de elegibilidade
(n=157)

Incluidos

v

Registros excluidos (n = 32):
Razdo 1 (n=8)
Raz&o 2 (n = 16)
Raz&do 3 (n=4)
Razdo 4 (n =3)
Raz&o 5 (n = 1) Persa

Registros submetidos a
avaliagao de elegibilidade
(n =58)

Registros incluidos na Revisao
(n=25+1")

Reportes dos estudos incluidos
(n=1)

Registros excluidos (n = 57):
Razdo 1 (n=17)
Razdo 2 (n = 38)
Razdo 3 (n=2)

*Contatado os autores principais destes registros, porém sem resposta. ** Estudo incluidos a partir da revisao das referéncias do artigos incluidos.
From: Page MJ, McKenzie JE, Bossuyt PM, Boutron |, Hoffmann TC, Mulrow CD, et al. The PRISMA 2020 statement: an updated guideline for reporting systematic reviews. BMJ 2021;372:n71.




Tabela 1 — Fluéncia da fala imediatamente apds adaptacdo de AAF

Estudo Caracterizacdo da | Condicao Situacdo e Resultados na fluéncia da fala
amostra tarefa de fala

Natke 2000 | N=12 homens DFS 404 Clinica FAF: diminuicdo média de 19,5%SG; 4 sujeitos ndo apresentaram
Média = 33.1 anos | DAF -53ms Leitura oral melhora; e 4 sujeitos apresentam menos de 3%SG.

FAF -1/2 oitava DAF: diminuicdo média de 44,4%SG; diminuiu em alguma medida
a %SG em todos os sujeitos; 6 sujeitos apresentam menos de 3%SG.

Sparks 2002 | N=4 homens Phonic Mirror Mini | Clinica Dois sujeitos com gagueira leve apresentaram minima melhora com
13-19-19-21 anos | DAF 55 Leitura oral 0 DAF em ambas as velocidades de fala.

DAF 80 Dois sujeitos com gagueira severa apresentaram importante
DAF 105 melhora com todas as opc¢des de DAF e em velocidade de fala
normal e rapida.

Stuart 2004 | N=7 (6 homens) SpeechEasy Clinica O efeito imediato € um recorte dos dados apresentados neste estudo.

(exp. 1) Média = 21.85 DAF+FAF Leitura oral O uso da AAF apresentou uma reducdo de aproximadamente
anos -60ms+500Hz Mondlogo 90%SG na leitura oral e de 67%SG no monologo.

12-34 anos

Armson N=13 (11 homens) | SpeechEasy Clinica AAF: Reducdo de 74%SG na leitura oral, 36%SG no mondlogo e

2006 Média = 35.5 anos | DAF+FAF Leitura oral 49%SG na conversa.

21-54 anos -60ms+500Hz Mondlogo AAF + Prolongamento de vogais: Reducdo de 42%SG na leitura
Conversa oral, 30%SG no monodlogo e 36%SG na conversa.

Stuart 2006 | N=9 (8 homens) SpeechEasy Clinica O efeito imediato € um recorte dos dados apresentados neste estudo.
Média = 29.11 DAF+FAF Leitura oral O uso da AAF apresentou uma reducdo de aproximadamente
anos -60ms+500Hz Monologo 85%SG na leitura oral e de 75%SG no mondlogo.

10-55 anos Pequenas alteracdes na fala foram encorajas para realcar a AAF,

como prolongamento de vogais e uso de “um” ou “ah” no inicio da
frase.
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Antipova N=8 (7 homens) The Pocket Speech Clinica O estudo foi conduzido em 3 sessfes (1 introdutoria e 2 de
2008 Média = 35 anos Lab Leitura oral avaliacdo).
16-55 anos DAF+FAF Mondlogo Demonstra que diferentes combinagcfes de DAF+FAF produzem
9 condigdes resultados diferentes na fluéncia: o0 DAF 75ms diminuiu 35%SG; o
DAF 75ms + FAF -1/2 oitava reduziu 44%SG (considerado na
metanalise deste estudo).
Armson N=31 (20 homens) | SpeechEasy Clinica Na leitura oral a diminuicao variou de 16,5%SG (n=1) a 100%SG
2008 Média = 27.7 anos | DAF+FAF Leitura oral (n=7), a maioria (75,4%) apresentou melhora igual ou superior a
18-51 anos -60ms+500Hz Mondlogo 80%SG. Um ndo apresentou melhora e outro teve uma leve piora
(moda) nas disfluéncias.
No monologo, a diminuicdo variou de 75,4%SG (n=1) a 100%SG
(n=4), 8 sujeitos apresentaram melhora igual ou superior a 80%SG.
Um participante apresentou piora nas disfluéncias.
O'Donnell N=7 (5 homens) SpeechEasy Clinica O efeito imediato € um recorte dos dados apresentados neste estudo.
2008 Média = 36 anos DAF+FAF Leitura oral Na leitura(n5) resultou em uma diminuicao de 84,1%SG e 62,6%SG
24-53 anos 30ms + 500Hz Mondlogo para 2 sujeitos; 3 sujeitos apresentaram - 1%SG com e sem AAF; 2
30ms + OHz sujeitos tiveram dificuldade em ler os trechos adequados para idade
(moda) e foram excluidos.
No mondlogo (n7) todos os participantes apresentaram melhora,
variando de 75,5%SG a 97,9%SG.
Os sujeitos receberam treinamento para realizar prolongamento no
inicio da fonacdo, o uso da técnica posteriormente ficou a critério
de cada um.
Stuart 2008 | N=12 (10 homens) | Studio-master Model | Clinica Reducdo média de 50%SG na leitura, a duragdo da gagueira residual
Média = 35 anos FAF Leitura oral diminuiu em média 20%. A proporcdo de tipos de disfluéncias

20-50 anos

+1/4 oitava
-1/4 oitava

(prolongamentos, repeticdo ou bloqueios) ndo apresentou diferenca.
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Chambers N=9 TAD* Clinica A AAF apresentou uma diminuicdo imediata de 32% SG em
2009 Média = 29.89 DAF+FAF Conversa ao conversas via telefone, a melhor resposta foi diminuicéo de 67%SG
anos -56ms+304Hz telefone (por 2 sujeito).
21-46 anos Dois sujeitos apresentaram aumento de 8-9%SG.
Pollard 2009 | N=11 (6 homens) | SpeechEasy Clinica O efeito imediato é um recorte dos dados apresentados neste estudo.
Média = 34.2 anos | DAF+FAF Leitura oral O uso da AAF na leitura oral resultou em uma diminuicdo média de
18-62 anos 60ms + 500Hz Conversa 58%SG, na conversa 15% SG e fazendo perguntas/mantendo uma
(moda) conversa com um estranho foi de 2%SG.
SVD

Perguntas para
desconhecidos

Saltuklaroglu | N=10 (9 homens) | Digitech Studio S100 | Clinica Reducdo média de 68%SG. Considerando por condicdo, a AAF
2009 Média = 30.42 4 condicOes Leitura oral apresentou uma reducdo de: 73%SG com FAF +1/2 e DAF 100ms;
anos 66%SG com DAF 200ms; e 62%SG com FAF -1/2.

18-51 anos

Lincoln 2010 | N=11 (7 homens) | Pocket Speech Lab Clinica Estudo encontrou grande variacdo de resposta a AAF entre 0s
Média = 40 anos DAF+FAF Leitura oral sujeitos. Ocorreu uma diminuicdo média de 62%SG e 49%SG, na
21-65 anos 5 condigGes Conversa leitura e na conversa respectivamente, com o combo com maior

efeito (100ms-1 oitava).

Gallop 2012 | N=11 (7 homens) | SpeechEasy Clinica O efeito imediato € um recorte dos dados apresentados neste estudo.
Média = 28 anos DAF+FAF Conversa O uso da AAF apresentou uma reducéo significante na %SG: em
11-51 anos -150ms+500Hz NAF foi observado uma média de aproximadamente 15,7%SG, com

a AAF esta média diminuiu para aproximadamente 4%SG.
Dados extraidos pelos autores desta revisdo a partir da Figura 1 do
artigo original.

61




Ratynska N=335 (268 Digital Speech Aid Clinica Para todas as tarefas de fala, houve melhora estatisticamente
2012 homens) Diferentes condicGes | Leitura oral significativa, sendo que na maioria dos casos a melhora foi
Média = 17.9 anos Mondlogo moderada ou mediana. Mais de 80% da amostra demonstrou
6-64 anos Conversa melhora com o dispositivo, entretanto de 15% a 19% dos sujeitos
nédo apresentou efeito positivo ou ainda apresentaram um aumento
nas disfluéncias com o uso da AAF.
Unger 2012 | N=30 (23 homens) | VA 601i Fluency Clinica Leitura oral: diminuicdo na %SG da sem significancia estatistica
Média = 36.5 anos | Enhancer Leitura oral para o grupo de gravidade leve e significativo para o grupo severo.
18-68 anos 50ms + 250Hz Mondlogo Monologo e Conversa: diferenca significativa na %SG tanto para
Conversa gravidade leve quanto para severa.
SmallTalk Os dois equipamentos resultaram em uma diminuigdo na frequéncia
50ms-0.4 oitava das disfluéncias muito semelhante.
Foundas N=14 SpeechEasy Clinica Adaptacdo Personalizada: diminuicdo de 52%SG e 57%SG na
2013 Média = 37.21 DAF+FAF Leitura oral leitura oral; 42%SG e 32%SG no mondlogo; e 30%SG e 35%SG na
anos -60ms+500Hz Mondlogo conversa (orelho direita e esquerda respectivamente).
Adaptacao Conversa com A Adaptacdo Personalizada apresentou maior efeito do que a
Personalisada roteiro de padrdo. Na conversa, a adaptacdo na orelha esquerda parece induzir
perguntas um maior beneficio.
Arbabshirani | N=22 (18 homens) | Fluency Coach Clinica O uso do AAF resultou em uma diminuicdo média de 54%SG (min
2014 Média = 26.41 Software Monologo 10%SG, max 100%SG) imediatamente ap6s a adaptacao.
anos 6 condigdes As condi¢des em que a melhora da fluéncia foi significativa foram:
17-44 anos DAF 65ms; DAF 75ms; DAF 65ms e FAF -1/2 de oitava; DAF

75ms e FAF +1/2.

Interessante: Os sujeitos foram submetidos a AAF em 2 sessdes
diferentes, com diferenca de 10 dias entre cada uma, e a condic¢ao
que induziu o0 maximo da fluéncia variou para 0 mesmo sujeito nas
duas sessdes, somente 3 sujeitos mantiveram a condicdo com o
maximo de fluéncia.
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Hudock N=9 (8 homens) DSP-1** Clinica O uso da AAF apresentou uma diminuicdo média de 72%SG nas
2014 Média = 35.1 anos | DAF+FAF Conversa ao duas situacdes; ainda, a condicio COMBO-4 demonstrou
21-72 anos COMBO-2 telefone significativo maior efeito (74%SG) comparado com o0 COMBO-2
COMBO-4 (63%SG).
COMBO-2> -50ms+1/2 oitava / COMBO-4> -200-1/2
oitava+COMBO?2
Buzzeti 2016 | N=16 FonoTools Clinica O DAF ocasionou uma reducao 34,87% e 22,27% nas disfluéncias
Média=11e 11,5 | DAF Leitura oral gagas no grupo de gagueira moderada e gagueira grave/muito grave
anos respectivamente.
8-17 anos
Ritto 2016 N=11 (10 homens) | SpeechEasy Clinica O efeito imediato € um recorte dos dados apresentados neste estudo.
Média =30 anos | DAF+FAF Leitura oral O uso da AAF mostrou uma reducdo de aproximadamente 40%SG
-60ms+500Hz Monclogo e este efeito se manteve no follow-up. Um sujeito néo teve beneficio
Conversa com uso da AAF.
Picolo 2017 | N=20 (ambos FonoTools Clinica Grupo sujeitos sem alteracdo do processamento auditivo: Observa-
SEX0s) DAF Fala espontanea | se uma tendéncia de reducdo nas disfluéncias tipicas da gagueira,
Média = 11 anos 100ms principalmente quanto aos bloqueios e repetices de palavras
7-17 anos monossilabicas.
Grupo Sujeitos que gaguejam com Transtorno do Processamento
Auditivo: Observa-se uma tendéncia de reducdo do fluxo de silabas
e palavras por minuto. Sem efeito significativo na frequéncia das
disfluéncias e a taxa de elocucéo.
Buzzeti 2018 | N=30 Fonotools Clinica Apresentou diminuicao significava na %PG em todos com gagueira
Média = 17.8 anos | DAF Mondlogo grave, em 71,4% dos com gagueira leve e 54% dos individuos com
8 —46 anos e 11 -100ms gagueira moderada); ndo apresentando reducdo significativa nas

Meses

disfluéncias com duracdo (como bloqueio, prolongamento e
pausas).
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Fiorin 2019 | N=16 (11 homens) | Fonotools Clinica No grupo com gagueira severa: reducdao das disfluéncias gagas.
8-17 anos DAF Fala Espontanea | Em ambos os grupos: N&o houve diferenca significativamente
G. Moderada -100ms estatistica entre NAF e DAF quanto ao total de disfluéncias nem
G. Severa outras disfluéncias.

Verdurand N=21 (14 homens) | MaxMSP Software Clinica Em NAF os sujeitos apresentaram uma média de 5.84%SG e com

2020 Média = 30.33 60ms -1/4 oitava Leitura oral AAF 0,50%; 15 sujeitos reduziram a porcentagem das disfluéncias
anos Fala espontanea | a zero; 2 sujeitos a menos de 1%; 3 sujeitos a menos de 2%; e 1
17-46 anos sujeito teve piora da fluéncia (de 0%SG para 4,51%SG).
Franceses e
Italianos Médias calculadas pelos autores desta revisdo considerando o0s

dados da tabela 4 do artigo original; os dados ndo foram
apresentados por tarefa de fala.

*TAD (Telep. Assistive Device) € um equipamento que é conectado diretamente ao telefone, o qual recebe a voz do individuo pelo microfone e
altera o sinal auditivo, depois retorno o sinal alterado via fone de ouvido utilizado de forma monoaural.
** DSP-1 € um processador de sinal digital

DAF - Delay Auditory Feedback; FAF - Frequency Auditory Feedback; AAF - Altered Auditory Feedback; NAF - Non-altered Feedback; %PG -
Porcentagem de Palavras Gaguejadas; %SG - Porcentagem de Silabas Gaguejadas; SVD - Situa¢des de Vida Diéria.
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Tabela 2 - Naturalidade de fala imediatamente ap0s adaptacdo de AAF

Estudo Caracteristica dos Amostra de fala e Avaliadores Naturalidade de fala
sujeitos avaliados
Stuart Grupo PQG Adultos Amostras de fala aleatoriamente | Grupo PQG Adultos: a naturalidade de fala média foi
2004a 60ms+500Hz selecionadas, compostas por | aproximadamente 8,15 e 5,75 pontos para 0 monologo e para a
N=4 segmentos de audio de leitura e | leitura, respectivamente, sem o dispositivo; com o dispositivo foi
Média = 38 anos _moné_logo, com e sem a AAF, !ulgaQa significativamente mais natural, entre 3 e 4 pontos
imediatamente apds a adaptacdo. | imediatamente apos a adaptacéo.
Grupo PQG Jovens Avaliadores: 15 jovens adultos | Grupo PQG Jovens: a naturalidade de fala média tanto, na leitura
60ms+500Hz leigos. oral e no monélogo, foi julgada entre 5 e 6 pontos sem o
N=4 dispositivo; com o dispositivo foi julgada significativamente mais
Média = 12.5 anos natural, entre 3 e 4 pontos imediatamente ap0s a adaptacao.
Dados extraidos pelos autores desta revisdo a partir da Figura 3
do artigo original.
Stuart Grupo PQG com AAF Amostras de fala aleatoriamente | Grupo PQG com AAF: fala significativamente mais natural com
2004b (50 ms — 1/2 oitava) selecionadas, compostas  por | AAF do que sem; fala com DAF julgadas significativamente mais

N=10 (8 homens)
Média = 21.1 anos

Grupo PQG com PFSP
N=10 (5 homens)

Grupo Fluentes
N=5 (4 homens)
Média = 42 anos

segmentos de audio de leitura oral
de sujeitos fluentes, PQG pré e pds
adaptacdo de AFF (DAF e FAF) e
pessoas que gaguejam pré e pés
PFSP terapia.

Avaliadores: 35 jovens adultos
leigos.

naturais do que com FAF; significativamente mais natural do que
0 grupo PFSP pds terapia.

As amostras de fala de sujeitos fluentes foram julgadas
significativamente mais naturais do que as amostras dos
individuos que gaguejam, mesmo com AAF e pds terapia.
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Stuart 2006

PQG com AAF
60ms+500Hz

N=9 (8 homens)
Média = 29.11 anos

Amostras de fala aleatoriamente
selecionadas, compostas  por
segmentos de audio de leitura e
mondlogo, com e sem a AAF,
imediatamente apds a adaptacéo.

Avaliadores: 27 jovens adultos
leigos.

A naturalidade de fala média foi aproximadamente 7,15 e 6,15
pontos para 0 monologo e para a leitura, respectivamente, sem o
dispositivo; com o dispositivo foi julgada significativamente mais
natural, aproximadamente 3,95 em ambas as situacdes de fala,
imediatamente apds a adaptacéo.

Dados extraidos pelos autores desta revisdo a partir da Figura 3
do artigo original.

Van Borsel
2008

Grupo PQG com AAF
90ms (moda)

N=8 (3 homens)
Média = 27.3 anos

Grupo Fluentes
N=8 (4 homens)
Meédia = 25.6 anos

Amostras de fala aleatoriamente
selecionadas, compostas  por
segmentos de audio de leitura oral,
com e sem a AAF, imediatamente
apos a adaptacéo.

Avaliadores: 14 PQG; 14
Fonoaudiologos e 14 adultos
leigos.

Ha diferenca entre os avaliadores, sendo que os adultos ingénuos
sdo mais severos no julgamento (média 7,32+0,83), seguidos
pelos fonoaudiélogos (média 6,64+1,14) e depois PQG (média
5,46+1,05).

As amostras de fala de sujeitos fluentes foram julgadas
significativamente mais naturais do que as amostras dos
individuos que gaguejam mesmo com AAF (média 2,76+1,14 por
adultos ingénuos).

PQG — Pessoa que gagueja; AAF - Altered Auditory Feedback; DAF - Delay Auditory Feedback; FAF - Frequency Auditory Feedback;
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Tabela 5 — Avaliacdo do Risco de Viés por estudo incluido

Viés na Viés na Viés de ., Viés na Vies 96
- ~ N : Viés de . selecdo -
Viésde  selecdodos classificacdo desvio da medicéo Viés
Estudo x 5 . ~ falta de de reporte
confusdo participantes das intervencao dos Geral
. . . dados dos
para o estudo intervencdes pretendida desfechos
resultados

Natke 2000 Moderado Baixo Baixo Baixo Baixo Moderado Baixo Moderado
Sparks 2002 Moderado Baixo Baixo Baixo Baixo Baixo Baixo  Moderado
Stuart 2004a Moderado Baixo Baixo Moderado Baixo Baixo Baixo  Moderado
Stuart 2004b Moderado Baixo Baixo Moderado Baixo Moderado Baixo Moderado
Armson 2006 Moderado Baixo Baixo Moderado Baixo Baixo Baixo  Moderado
Stuart 2006 Moderado Baixo Baixo Moderado Baixo Baixo Baixo  Moderado
Antipova 2008 Moderado Baixo Baixo Baixo Baixo Baixo Baixo  Moderado
Armson 2008 Moderado Baixo Baixo Moderado Baixo Baixo Baixo  Moderado
O'Donnell 2008  Moderado Baixo Baixo Moderado Baixo Baixo Baixo  Moderado
Stuart 2008 Moderado Baixo Baixo Moderado Baixo Baixo Baixo  Moderado
Van Borsel 2008 Moderado Baixo Baixo Baixo Baixo Baixo Baixo  Moderado
Chambers 2009  Moderado Baixo Baixo Baixo Moderado  Baixo Baixo  Moderado
Pollard 2009 Moderado Baixo Baixo Moderado  Baixo Baixo Baixo Moderado
gglotg klaroglu Moderado Baixo Baixo Baixo Baixo Baixo Baixo  Moderado
Lincoln 2010 Moderado Baixo Baixo Baixo Baixo Baixo Baixo Moderado
Gallop 2012 Moderado  Moderado Baixo Baixo Baixo Baixo Baixo Moderado
Ratyfiska 2012 Moderado Baixo Baixo Baixo Baixo Moderado Baixo Moderado
Unger 2012 Moderado Baixo Baixo Baixo Baixo Baixo Baixo Moderado
Foundas 2013 Moderado Baixo Baixo Baixo Baixo Baixo Baixo Moderado
%i)zbshlram Moderado Baixo Baixo Baixo Baixo Moderado Baixo Moderado
Hudock 2014 Moderado Baixo Baixo Baixo Baixo Baixo Baixo Moderado
Buzzeti 2016 Moderado Baixo Baixo Baixo Baixo Moderado Baixo Moderado
Ritto 2016 Moderado Baixo Baixo Baixo Baixo Baixo Baixo  Moderado
Picolo 2017 Moderado Baixo Baixo Baixo Baixo Moderado Baixo Moderado
Buzzeti 2018 Moderado Baixo Baixo Baixo Baixo Moderado Baixo Moderado
Fiorin 2019 Moderado Baixo Baixo Baixo Baixo Moderado Baixo Moderado
Verdurand 2020 \1oderado Baixo Baixo Baixo Baixo Moderado Baixo Moderado
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Figura 1 — Metanalise do efeito imediato da Alteracdo de Retorno Auditivo - Porcentagem de
disfluéncias em pessoas que gaguejam

Study
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MRAW B3%-C1 Weight

-028 [-158; 1.03] 34%
-139 [-441; 183] 32%
~144 [-363 075 33%
-208 [-7.40; 3.28] 27%
-255 [-12.20; T.10] 1.8%
-305 [-6.98; 0.88] 3.0%
-508 [-8.04; -2.12] 3%
-3.80 [-24.13; B6.53] 1.0%
-0.00 [1306; -6.74] 3.1%
-1051 [F1661; ~4.41] 25%
-12.00 [-1422; -0.78] 33%
~1266 [-2438; -0.83] 15%
-14.10 [-10.90; -B.21] 25%
-1500 [-2480; -501] 17%

125 [-3.88; 646] 27%
-0.84 [-21Z 044] 34%
-087 [-4.36 242] 31%
-1.35 [-6.00; 3.30] 2.8%
-304 [-8.15 -173] 33%
-540 [-16.78; 5.98] 15%
-543 [-046; -150] 30%
-563 [-11.52 0.28] 26%
-8.80 [-1280; -5.00] 3.0%
-900 [-1520; -2.80] 25%
-055 [-16.06; -3.04] 2.4%
-000 1565 —4.15] 26%
-15.00 [-17.57; -12.43] 3.3%
-18.24 [-2620; -6.28] 17%

-0.19 [-1.05 067] 34%
-235 [-5.41; 071] 3.2%
-250 [-0.38 438 24%
-209 [-540; -0.58] 3.3%
-557 [-18.64; T.51] 13%
-800 [-17.51; 551] 15%
-11.70 [-20.28; -3.12] 2.0%
-19.10 [-21.99; -18.21] 3.2%

-3.00 [-1088; -1.32] 28%
-18.50 [-24.15; -12.85] 25%

-6.36 [-B.42; -4.70] 100.0%
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Tabela 6 - Avaliacdo do Risco de Viés por desfecho

Dominio

Fluéncia da Fala

Naturalidade da Fala

Viés de confuséo

Viés na selecao dos participantes para o
estudo

Viés na classificacdo das intervencgdes
Viés de desvio da intervencdo pretendida
Vies de falta de dados

Viés na medicdo dos desfechos

Viés de selecdo de reporte dos resultados

Viés Geral

Moderado

Moderado

Baixo

Moderado
Moderado
Moderado

Baixo
Moderado

Moderado

Moderado

Baixo
Baixo
Baixo
Baixo

Baixo
Moderado
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5 ARTIGO 2

EFEITO A MEDIO E LONGO PRAZO DA ALTERAQAO DE RETORNO
AUDITIVO PARA TRATAMENTO DA GAGUEIRA: UMA REVISAO
SISTEMATICA
(Formatado conforme normas do periodico Journal of Communication Disorders - Fator
de Impacto 2.288)

Gabriela Buffon®?, Marcira Evangelho Trindade?, Barbara Costa Bebera®"¢

4Universidade Federal de Ciéncias da Saude de Porto Alegre
bPrograma de Pds-Graduagio em Ciéncias da Reabilitagio

‘Departamento de Fonoaudiologia

Resumo

Introducdo: A alteracdo de retorno auditivo vem sendo utilizada pra tratamento da
gagueira desde 1965, entretanto o seu efeito a médio e longo prazo comegaram a ser
pesquisados h& poucos anos. Considerando a importancia de melhor compreender os
efeitos do uso continuado deste tratamento, a literatura foi sistematicamente revisada para
entender o efeito da alteracdo de retorno auditivo na frequéncia das disfluéncias, na
naturalidade de fala e na opinido dos clientes.

Métodos: As bases MEDLINE, Embase, CENTRAL, LILACS, registros de ensaios
clinicos e literatura cinza foram pesquisadas em agosto de 2021, com filtro de ano de
publicacdo (ano 2000). O risco de viés foi avaliado através da ferramenta Robins-1. Os
desfechos a médio (2-4 meses) e a longo prazo (6 meses ou mais) foram sintetizados em
tabelas descritivas.

Resultados: Dos 1.639 estudos avaliados com base no titulo e no resumo, 115 foram
incluidos para avaliacdo do texto completo e, ao final, 10 estudos foram incluidos. Na
maioria dos estudos os efeitos a médio e longo prazo ndo variaram significativamente do
efeito encontrado imediatamente ap6s a adaptacao do dispositivo e o carry-over effect foi
percebido na maioria dos estudos, entretanto apresenta-se inconsistente entre as tarefas
de fala. A naturalidade de fala segue sendo julgada menos natural do que a fala de sujeitos
fluentes. No geral a tarefa de fala em que o dispositivo é mais usado e julgado com maior
utilidade € na conversa ao telefone, sendo que os pontos negativos incluem a dificuldade
de utilizagcdo em ambientes ruidosos e o constrangimento em utilizar em situacoes de vida

diaria.
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Conclusao: o efeito a médio e longo prazo parece se manter, mas 0s estudos apresentam

inconsisténcias entre as tarefas de fala e na naturalidade de fala; j& os clientes julgam o

dispositivo como util.

Palavras-chave: Gagueira; Distarbio de Fluéncia; Alteracdo de Retorno Auditivo;

Retorno Auditivo Atrasado; Retorno Auditivo com Alteragdo de Frequéncia; Revisdo

Sistematica.

Conflito de interesse: Nenhuma das pesquisadoras envolvidas nesta revisao sistematica e

Metanalise recebeu suporte financeiro ou de outra natureza para a conducéo deste estudo.

Nao ha nenhum conflito de interesse entre os revisores desta revisao.
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Introducéo

A Associacdo Americana de Fonoaudiologia (American Speech-Language-
Hearing Association - ASHA) define a gagueira como o tipo mais comum de disturbio
da fala, no qual ocorre uma interrup¢do no fluxo da fala caracterizado por tipos
especificos de disfluéncias, incluindo repeticio de sons, silabas e palavras,
prolongamento e bloqueios®. A gagueira do desenvolvimento tem uma alta taxa de
recuperacdo esponténea (até 91%), entretanto, em criangas que ndo apresentam esta
recuperacdo e nem sdo submetidas a um tratamento adequado, a gagueira perdura pelo
resto da vida, chamada gagueira do desenvolvimento persistente, a qual atinge até 0,72%

da populacgio?.

Dentre as diversas formas de tratamento e inducdo da fluéncia, a alteracdo de
retorno auditivo vem se estabelecendo como uma forma eficaz de melhorar a fluéncia na
fala da pessoa que gagueja (PQG). A alteracdo de retorno auditivo (Altered Auditory
Feedback — AAF) abrange o mascaramento de retorno auditivo (Masking Auditory
Feedback - MAF), o retorno auditivo atrasado (Delayed Auditory Feedback — DAF) e
retorno auditivo com alteraco de frequéncia (Frequency Altered Feedback — FAF)3. Esta
revisdo ira focar nos dois ultimos, uma vez que o0 MAF ja foi amplamente avaliado e
considerado que os maleficios da alta intensidade de ruido supera o beneficio imediato da

fluéncia na fala®.

O DAF ¢é estudado como forma de tratamento para a gagueira desde 1965°; 0 FAF
desde 1987%; e o seu efeito combinado (DAF+FAF) desde 1995’. Durante estes anos
muitos achados importantes foram apresentados incluindo o questionamento da propria
natureza do transtorno de fluéncia, especulando o envolvimento de um déficit no
processamento auditivo®. Mais recentemente, o questionamento quanto a efetividade
deste tratamento em situacdes de vida diaria (SVD) e o seu efeito a médio e longo prazo

vem sendo estudado a fim de ser melhor compreendido®®2,

Estas relativamente novas perguntas de interesse séo possibilitadas pelo aumento
da comercializacdo e disponibilidade de equipamentos de AAF portateis. Decorrente do
desenvolvimento tecnologico, em 2003 ja era possivel encontrar equipamentos

completamente intracanal. Em 2006 ja era possivel encontrar informag6es acerca de 12
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equipamentos portateis diferentes®. Estes fatores corroboram para a crescente avaliagio

da efetividade da AAF em situacdes de vida diaria®3.?

O objetivo deste estudo € revisar sistematicamente a literatura do século 21 e
analisar qualitativamente o efeito a médio e longo prazo da AAF (DAF e FAF) para o
tratamento de gagueira do desenvolvimento, em adultos e criancas, com interesse nos
desfechos frequéncia das disfluéncias, naturalidade de fala e satisfacdo do consumidor.

Estudos de intervencdo com e sem controle e estudos observacionais foram incluidos.

Métodos

Esta Revisdo Sistematica foi conduzida conforme orientacdo da Cochrane
Collaboration e reportado conforme o PRISMA“. O protocolo do estudo foi registrado
no PROSPERO sob identificagdo CRD420201610222. Este projeto originou dois artigos
cientificos, sendo um deles o presente estudo e outro um estudo de metanéalise sobre o

efeito imediato do AAF a ser publicado.
Os critérios de inclusao e exclusdo adotados neste estudo foram:

Populacdo: pessoas com gagueira do desenvolvimento persistente, em qualquer
idade. Foram excluidos sujeitos com outras doencas associadas, como doencas

neuroldgicas e psiquiatricas (razdo 1).

Intervencdo: estudos que utilizaram DAF, FAF ou ambos com follow-up em
médio prazo (considerado de 2-4 meses) e a longo prazo (considerado 6 meses ou mais).
Ainda ndo ha consenso quanto ao tempo ideal para avaliar os resultados a longo prazo,
assim, esta revisdo considerou 6 meses como 0 tempo minimo para avaliacdo dos
resultados a longo prazo conforme estudo prévio®®. Sendo entdo considerado médio prazo
o follow-up entre 2 a 4 meses para que 0s achados da maior parte dos estudos que

realizaram follow-up sejam analisados®®18, Foram excluidos estudos que ndo

b O protocolo desta revisdo foi alterado previamente a conducdo das buscas iniciais, entretanto as
atualizagdes ainda ndo estdo disponiveis no site do PROSPERO por motivo de atraso da plataforma. Em
suma, as alteragdes foram: A segunda autora deixou de ser a MNL por motivos pessoais e passou a ser a
MET; a base de dados EMBASE foi incluida — no momento da formulagdo desta revisdo esta base estava
indisponivel via Periddicos CAPES — e manteve-se a CENTRAL, MEDLINE e LILACS conforme orientagao da
Cochrane e do Ministério da Saude do BR; e o desfecho melhora social ou emocional foi excluido desta
revisdo e serd abordado em revisdo propria.
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realizaram a intervencao descrita (razéo 2) ou que nao realizaram o follow-up a médio ou

longo prazo (razdo 3).

Desfechos: alteragdes na frequéncia das disfluéncias, naturalidade de fala e
satisfagdo do cliente. Foram excluidos estudos que ndo avaliaram ao menos um destes

desfechos (razao 4).

Tipo de estudo: estudos que apresentam dados da avaliacdo com e sem a AAF
(DAF, FAF ou DAF+FAF) em baseline inicial e no follow-up. Ensaios clinicos
randomizados ou ndo, estudos antes e depois com follow-up, estudo de caso, série de
casos, longitudinais e transversais, publicados a partir de 2000. Foram excluidos os
estudos para os quais ndo foi possivel 0 acesso ao resumo ou ao texto completo, assim
como estudos em que ndo foi possivel a leitura e compreensdo em razdo da lingua (razéo
5).

Foram conduzidas buscas nas seguintes bases de dados:

e CENTRAL (Cochrane Central Register of Controlled Trials)
e EMBASE (Acesso via Periddicos Capes)

e MEDLINE (Acesso via PubMed)

e LILACS (Acesso via Periodicos Capes)

Bases para estudos ndo publicados:

e ClinicalTrials.gov

e WHO International Clinical Trials Registry Platform
Bases de literatura cinza:

e OpenGrey
e REHABDATA

As estratégias de busca completas para todas as bases de dados estdo disponiveis no

anexo 1.

As citacOes identificadas nas buscas foram importadas para o EndNoteWeb e as
duplicatas foram removidas de forma automatica e manual. Duas pesquisadoras (GB e

MET) independentes avaliaram todos os artigos com base no titulo e no resumo.
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Discordancias foram resolvidas através de discussédo entre as duas pesquisadoras e, se nao
fosse possivel um acordo, uma terceira pesquisadora (BCB) seria consultada. As mesmas
pesquisadoras aplicaram 0 mesmo método para a sele¢cdo com base no texto completo. A
equipe de pesquisa conta com pessoas fluentes em portugués, inglés e espanhol; a
potencial elegibilidade de artigos em outras linguas foi avaliada inicialmente usando o
Google Tradutor e, quando necessario, foi solicitado o auxilio de alguém fluente na lingua

em questéo.

Foi desenvolvido um protocolo padrdo para extracdo de dados e testada em dez artigos
incluidos selecionados aleatoriamente e, em seguida, o protocolo foi refinado. Uma
revisora (GB) realizou a extracdo de dados inicial para todos os artigos incluidos e uma
segunda revisora (MET) verificou todos os dados. Em casos em que informagOes
adicionais fossem pertinentes, os autores correspondentes foram contatos via email pela

pesquisadora principal (GB).

Os desfechos de interesse desta revisdo sdo: a frequéncia das disfluéncias, a
naturalidade de fala e a satisfacdo dos usuarios. O desfecho frequéncia das disfluéncias
pode ser avaliado através da porcentagem de silabas ou palavras gaguejadas em uma
amostra de leitura oral ou fala (mondlogo, conversa, conversa ao telefone); as avaliacfes
podem ter sido conduzidas dentro da clinica ou em situagdes de vida diéria (SVD). A
avaliacdo pode ser realizada com e sem AAF ou somente com o AAF no periodo entre 2

a 4 meses (médio prazo) ou depois de 6 meses (longo prazo) de uso continuado.

A naturalidade de fala é avaliada através de instrumento especifico que conta com
uma escala de 1 a9, sendo 1 “bastante natural” e 9 “bastante ndo-natural *°. Esta escala é
apresentada sem uma definicdo formal do que € naturalidade de fala e pode ser utilizada
por diferentes avaliadores'’. As amostras de fala deveriam ser de PQG e fizeram uso de

algum equipamento de AAF por médio ou longo prazo.

A satisfacdo do usuério é avaliada por questionario ndo padronizado, que pode conter
perguntas abertas e fechadas, respondido de forma andnima ou ndo. Esta avaliacdo deve
ser realizada por PQG que fizeram uso de algum equipamento de AAF por medio ou

longo prazo.
Dados foram coletados acerca de:

e Identificacdo do artigo: autor, ano, publicacao, pais.
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e Populagio: caracteristicas demograficas, gravidade de gagueira (SSI-3, SS1-420:21)

e Intervencdo: equipamento, forma de apresentagdo (mono ou binaural), valores de

atraso e alteracdo de frequéncia; forma de avaliacdo (se independente e pareada), nivel

de concordancia entre os avaliadores.

e Desfecho: porcentagem de silabas gaguejadas (%SG) ou porcentagem de palavras

gaguejadas (%PG); avaliacbes da naturalidade de fala e informacfes acerca da

satisfacdo dos clientes.

O risco de viés nos estudos incluidos foi avaliado conforme orientagcdo da Cochrane

Collaboration?? através da ferramenta Robins-1 (Risk Of Bias In Non-randomized Studies

of Interventions)?®. Uma revisora (GB) aplicou a ferramenta a cada estudo incluido e

registrou as informac0es e justificativas sobre o julgamento e outra avaliadora (MET)

avaliou a plausabilidade do julgamento. Quaisquer discrepancias nos julgamentos foram

resolvidas por consenso entre as duas autoras, quando necessario, um terceiro autor

(BCB) considerou os apontamentos e definiu o risco de viés. Os principais vieses

avaliados foram:

a)

b)

d)

O viés de confusdo ocorre quando uma variavel (conhecida ou ndo) interfere no
fator progndstico, neste sentido, é sabido que h4 uma grande variabilidade na
resposta dos sujeitos que gaguejam ao uso da AAF, porém o que esta relacionado
a esta variabilidade ainda ndo esta claro®*; por isso todos os estudos foram
considerados com no minimo moderado risco de viés de confus&o.

O viés de selecdo dos participantes para o estudo foi considerado baixo quando o
estudo seguia o0 sujeito prospectivamente a partir pré-intervencdo (avaliacdo sem
a AAF)%,

O viés devido a desvios na intervencdo pretendida foi entendido como moderado
se 0s sujeitos foram orientados, mesmo que opcionalmente, a utilizar técnicas para
alterar o padréo da fala junto com a AAF.

O vies na medicao do desfecho foi considerado baixo quando: a) pelo menos dois
pesquisadores avaliaram a amostra de fala e o nivel de concordancia foi
contabilizado; b) realizaram a avaliagdo considerando no minimo uma tarefa de
fala esponténea; e c) avaliagOes realizadas nas mesmas circunstancias (por

exemplo: ambas dentro da clinica, cara a cara; ou fora da clinica, ao telefone).
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A diferenca média da frequéncia das disfluéncias pré e imediatamente apds a
adaptacdo da AAF, o julgamento da naturalidade de fala e a opinido dos usuérios foram

sumarizados e avaliados.

As caracteristicas de cada intervengdo, tempo de follow-up, caracteristicas dos
sujeitos e desfechos avaliados foram tabulados e sintetizados. Em casos em que os estudos
ndo apresentassem média e desvio padrdo para algum desfecho e os dados descritos
possibilitavam a andlise, esta foi realizada, assim como o célculo da diferenca entre as
médias. Estudos que apresentaram os resultados somente em gréficos foi utilizado o

programa WebPlotDigitizer (disponivel em: https://automeris.io/WebPlotDigitizer/) para

extrair os dados?®. A sintese da evidéncia foi realizada de forma narrativa, uma vez que

metandlise ndo foi possivel decorrente da heterogeneidade e escassez dos dados.

Resultados

Foram identificados 1.639 estudos a partir da busca inicial nas bases de dados.
Apdbs remocdo das duplicadas, 1.490 estudos foram avaliados com base no titulo e
resumo, destes, 115 foram incluidos para avaliagdo do texto completo e, ao final, 10
estudos foram incluidos®1317:26-29  As referéncias dos artigos incluidos foram avaliadas
buscando potenciais estudos, porém nenhum artigo novo foi localizado. O processo de
selecdo e as justificativas de exclusdo podem ser verificadas no Fluxograma (anexo 2)
conforme o PRISMA 2020%. Um artigo® néo foi incluido neste estudo porque, por mais
que apresentasse a opinido de um usuério de longo prazo da AAF, ndo apresentou um
protocolo nem respondeu as perguntas de forma a possibilitar a comparacdo de seus
achados com os demais artigos. As caracteristicas de cada estudo incluido encontram-se
apresentados por desfecho: fluéncia da fala a médio e longo prazo (Tabela 1), naturalidade
de fala (Tabela 2) e satisfag@o dos clientes (Tabela 3).

O risco de viés em estudos ndo controlados antes e depois foi aplicado em cada
estudo incluido, sendo que o risco de viés por estudo e o risco geral de cada estudo

encontram-se na tabela 4. O risco de viés geral dos estudos foi moderado.

Dentre os dez artigos incluidos, seis estudos avaliaram a fluéncia da fala pré e pos
adaptacdo da AAF e seu efeito a média prazo (de 2 a 4 meses)®10121317.28 g trgs a longo
prazo (seis meses ou mais)*12%, Ainda, dentre estes estudos, trés %102 ytilizaram

técnicas de mudanca voluntaria no padrdo da fala associado ao uso da alteracdo de
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feedback auditivo. Seis estudos avaliaram a satisfagdo do cliente®1017:26:27.29 ¢ trgs estudos
avaliaram a naturalidade de fala'®*2%?° sendo que o risco de viés foi considerado moderado
para todos os desfechos (Tabela 5). Todos avaliaram leitura e fala espontanea (monologo,
conversa cara a cara ou por telefone) e a maioria realizou as avaliagdes somente dentro

da clinica.

Considerando os dados desta revisdo, 55 sujeitos foram avaliados a média
prazo®101213.17.28 o 28 3 longo prazo!!1228, Os estudos sdo semelhantes quanto a amostra
em aspectos como: sexo (maioria homens, conforme prevaléncia do disturbio), com
histérico de tratamentos ineficazes, e com limiares auditivos dentro do padrdo de
normalidade. J& quanto a idade, a maioria dos estudos incluiram adultos jovens (a partir
de 18 anos) até adultos com cerca de 50 anos. A média de idade dos estudos se manteve
na casa dos 20 e 30 anos de idade, sendo que trés estudos incluiram sujeitos criangas e

adolescentes!!13: 29,

O equipamento mais utilizado foi o SpeechEasy (modelos intra-canal e
completamente intra-canal)®*3?, na modalidade monoaural, combinando DAF e FAF. O
equipamento foi utilizado no mesmo lado da mao dominante para a escrita'!; conforme
preferéncia do sujeito®?3; ou ainda na orelha contraria a utilizagéo do celular® — uma vez
que durante ligacdes o equipamento deve permanecer na orelha contréaria para captar
somente o sinal da fala do proprio sujeito. O combo mais utilizado foi DAF de 60ms com
aumento de 500Hz%** 2%, Qutras combinacdes incluiram delay de 30ms com aumento de
500Hz; e de 150ms com aumento de 500Hz!. Um estudo utilizou o equipamento da Casa
Futura Technologies modelo School DAF, na modalidade binaural, com ajuste inicial de
delay de 93ms!’. A intensidade de apresentacdo do retorno auditivo foi determinada
conforme preferéncia do sujeito'®121328: com ganho de 15dB® e ainda, utilizando o School

DAF a intensidade do volume foi apresentado no nivel sete do aparelho?’.

A configuracdo foi a mesma para todos os sujeitos em quatro estudos*'*328; em
dois estudos a configuragéo foi personalizada®°. No estudo que utilizou o School DAF
0s sujeitos tiveram a liberdade de modificar o delay!’. A orientagdo quanto ao tempo de
uso diario do equipamento foi de no minimo de cinco a seis horas por dia®?1® até o
maximo de horas possiveis®. Ja os sujeitos participantes dos estudos referiram utilizar
desde uma a duas horas ao dia até 10-15 horas ao dia®?°, sendo que em média os sujeitos

utilizaram de trés a oito horas ao dia!®?2°, As frequéncias de uso mais referidas foram:
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alguns dias por semana (40% dos sujeitos)?®® e em alguns momentos (por 62% dos

sujeitos)?’.

Em todos os artigos os sujeitos utilizaram o equipamento em situacGes de vida
diéria (SVD), buscando avaliar o efeito do uso continuado do equipamento. Para avaliar
o efeito na fala os sujeitos foram avaliados em diversas tarefas de fala, incluindo no
minimo uma tarefa de fala espontanea. Entretanto, somente trés estudos realizaram a

avaliago fora do ambiente da clinica®*L.

Quanto ao efeito na frequéncia das disfluéncias a médio e longo prazo, foi
analisada a manutencg&o ou ndo do efeito na fala e o carry-over effect. Na leitura os estudos
apresentaram melhora média de 40%?, a 85%28 e este efeito se manteve a médio?13.17.26
e a longo prazo'*?8. No mondlogo os estudos apresentaram melhora média de 40%%?,
81%, 87%°, 75%°2® a médio prazo este efeito se manteve em trés estudos*®'3?8 mas ndo
se manteve em um estudo®; e a longo prazo se manteve em dois estudos?2?®, Na conversa
os estudos apresentaram melhora média de 27%?%° a 40%2, este efeito se manteve a médio
prazo em dois estudos'®” e ndo se manteve em um estudo®® e a longo prazo se manteve
em um estudos'?. Dois estudos avaliaram o efeito na %SG da utilizagio da alteragdo de
retorno auditivo durante a conversa ao telefone, um comparou o efeito na conversa com
um interlocutor considerado conhecido e um desconhecido e encontrou melhora de 64,5%
e 55,1% respectivamente®; outro utilizou como avaliacdo basal a conversa cara a cara o
que pode introduzir um viés, e encontrou uma diminuicdo importante e significativa na

%SG e este efeito se manteve a longo prazo*.

Para avaliar a possibilidade do carry-over effect o estudo ndo pode somente avaliar
o efeito da AAF ao longo do tempo, ele precisa avaliar os sujeitos sem 0 equipamento
apos a exposicao ao uso continuado. Assim, somente cinco estudos puderam avaliar este
efeito® 141317, Destes, trés relataram observar uma diminuicio significativa na %SG ou
%PG em alguma tarefa de fala nos sujeitos expostos ao uso continuado mesmo sem o
equipamento - dois a médio prazo®!’ e um a longo prazo*. Dois estudos que avaliaram a
opinido dos usuarios reportaram que 0s sujeitos referiram perceber o efeito: dois sujeitos
relatam melhora na fluéncia mesmo sem o dispositivo apds trés semanas de uso’; e 83%
dos sujeitos referem melhora na fluéncia ap6s desligar o equipamento — para a maioria
este efeito se mantem por algumas horas, ainda 77% referem perceber sua fala mais

fluente apos o uso continuado de seis meses (em média)?.
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A naturalidade de fala apos uso continuado da AAF foi avaliada por 15 e 27 jovens
adultos leigos, as amostras de fala foram selecionadas de forma randomizada®*?%, Em
ambos os estudos as amostras de fala foram julgadas significativamente mais naturais
com o dispositivo do que sem, porém, mesmo assim, ndo foram consideradas tdo naturais
quanto a fala de sujeitos fluentes'®. Ainda, um estudo encontrou significativa melhora na
naturalidade de fala depois de um ano de uso comparado com a fala de quatro meses e
imediatamente apds a adaptacdo?®, enquanto outro nio encontrou diferenca significava
para os adultos, e para os jovens a naturalidade de fala teve piora aos quatro meses®2,
Quando as proprias pessoas que gaguejam (PQG) foram questionadas, estas relataram

significativa melhora na naturalidade de fala como o suo continuado?.

Com criangas e adolescentes, um estudo incluiu um grupo de quatro jovens (média
12,5 anos, desvio padrdo 2,6) com gagueira moderada a grave, os sujeitos utilizaram o
SpeechEasy por quatro meses, com uso médio diario de quatro a seis horas. Houve um
efeito inicial de melhora de aproximadamente 81% na %SG, que se manteve durante o
seguimento e ndo foi avaliado o carry-over effect. J& a naturalidade de fala apresentou
piora no mondlogo apo6s os quatro meses de uso®®. Outro estudo avaliou dois sujeitos
utilizando o SpeechEasy: um sujeito com 11 anos — o qual utilizou o dispositivo por 13
meses e manteve o efeito, permanecendo com os 4%SG da avaliacao inicial, e apresentou
o carry-over effect com 16%SG pré equipamento e 3%SG ap06s uso continuado; e um de
15 anos, o qual utilizou por 32 meses e diminuiu 14%SG na avaliagdo inicial para 6%SG,
e apresentou carry-over effect de 43%SG pré equipamento para 9%SG ap0s uso
continuado!!. Ainda, em alguns estudos néo ¢é possivel avaliar o efeito nas criancas e

adolescentes porque s6 aprestaram os dados por grupo?628:29,

Os pontos positivos e negativos do uso dos dispositivos foram avaliados e
descritos por alguns estudos. Como ndo ha um protocolo padrdo para investigacdo dos
efeitos de um dispositivo de AAF nem todas as perguntas foram feitas por todos os
autores. Deste modo, 0s pontos positivos parecem ser: melhora na fluéncia da fala ou
diminuic&o das disfluéncias®1172627.2 ‘melhora na naturalidade de fala?”?°, diminuigéo
do medo e comportamento de evitacdo envolvendo situacGes de conversacdo e/ou
aumento da autoconfianca ao falar'®?®2°, Ji os pontos negativos relatados foram:
constrangimento/vergonha ao utilizar o equipamento??’, dificil utilizagdo em ambientes
ruidosos®?, e dificil tolerancia do uso do retorno auditivo atrasado®2¢. Quanto ao efeito ao

longo do tempo, alguns sujeitos referiram perceber sua fala mais fluente mesmo sem o

84



341
342

343

344
345
346
347
348
349
350

351
352
353
354
355
356

357

358
359
360
361
362
363
364
365
366
367
368
369
370

dispositivo”?, a fala mais fluente apos seis meses de uso®®, e outros perceberam

diminuic&o do efeito do dispositivo®’.
Discusséo

No século 21 alguns estudos buscaram responder a perguntas relevantes quanto
ao efeito a médio e longo prazo do uso da alteragdo de feedback auditivo para o tratamento
da gagueira, entretanto estes estudos ainda sao escassos e sem consenso. O efeito do uso
da AAF na frequéncia das disfluéncias e na naturalidade da fala em SVD séao alguns dos
parametros para a avaliar a efetividade deste tratamento. J& a investigacdo da satisfacdo
dos usuarios amplia a compreensdo de fatores que podem interferir com a adesdo ao uso

continuado.

Estudos na década passada utilizaram a AAF — principalmente o DAF — dentro de
programas terapéuticos de prolongamento da fala e realizaram acompanhamento por
algum periodo, entretanto esta proposta de tratamento difere dos abordados nesta revisdo
tanto na proposta terapéutica quanto pela forma como o programa é formulado (em fases
como estabelecimento, transferéncia e manutengéo), e por isso seus resultados ndo séo

comparaveis®®,
Qual o efeito da AAF na frequéncia das disfluéncias a médio e longo prazo?

Pensando no efeito a médio e longo prazo um dos questionamentos que essa
revisao objetivou responder era referente a manutencdo ou ndo do efeito observado
imediatamente apds a adaptacdo de um dispositivo de alteracdo de retorno auditivo.
Quando o efeito foi avaliado em tarefas de leitura, a grande maioria dos estudos referiu
que o efeito ndo teve mudanca significativa, nem a médio nem a longo prazo. Em tarefas
de monodlogo, o efeito se manteve na maioria dos estudos a médio prazo (trés
estudos'?13?8) e em todos a longo prazo (dois estudos'??). A conversa foi menos
avaliada, sendo que o efeito se manteve em dois'?*’ dos trés®217 estudos que avaliaram
amédio prazo, e se manteve no tnico que avaliou a longo prazo*?. Na conversa ao telefone
o efeito parece se manter!! e o interlocutor (conhecido ou desconhecido) parece afetar o
tamanho do efeito, sendo que com pessoas conhecidas o efeito é maior®. O desfecho de
%SG foi pouco avaliado nesta tarefa de fala, entretanto nos estudos que avaliaram a

opinido de sujeitos que fazem ou fizeram uso por alguns meses o0s sujeitos referiram
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perceber um efeito importante na conversa ao telefone, tanto na fluéncia quanto no medo

de falar10'17’27’29

Ainda, considerando que a manutencdo do efeito ndo aconteceu para todos 0s
sujeitos, € sugerido que alguns usudrios possam apresentar um efeito de adaptacéo
(adaptation effect)®. Este termo foi sugerido apds dois sujeitos apresentaram
marcadamente maior %SG com 0 equipamento ap0s a exposi¢do continuada do que
imediatamente apds a adaptacgdo, sugerindo que a resposta ao equipamento pode mudar
com o tempo. Outros estudos!’?’ também reportaram que alguns sujeitos referiram
diminuicdo do efeito da AAF ao longo do tempo. Considerando a escassez de dados, neste
momento ndo ha como apontar fatores que possam identificar sujeitos que possam vir a

apresentar diminuicdo do efeito do dispositivo.

O carry-over effect se da quando um sujeito que fez uso da alteracdo do retorno
auditivo passa a apresentar a fala mais fluente do que era na avaliagdo pré adaptacéo do
dispositivo mesmo sem 0 equipamento; ou seja, o0 efeito fluente se mantem sem a
alteracdo do retorno auditivo. Dos estudos que perceberam o carry-over effect na sua
amostra este efeito ndo foi observado em mais de uma tarefa de fala. Dos estudos que
questionaram o0s usuarios quanto a sua percep¢do da presenca ou nao do efeito um estudo
— COm um n mais expressivo — encontrou que a maioria dos sujeitos refere que sim,
entretanto, hd um importante viés de selecdo neste estudo, o que pode mascarar este

resultado.

Em 2015 um estudo propds que dispositivos de AFF poderiam ser uma opcao
viavel pra criangas®. Entretanto, uma revisdo de 2006 apontou que adolescentes s&o
frequentemente incluidos em pesquisas com AFF e que pode haver potencial beneficio
para esta populacdo, mas que para criangas com menos de 9 anos ainda ndo ha evidéncias
na literatura®. Desde entdo alguns estudos que avaliaram o efeito imediato da AFF
incluiram criancas a partir de 6 anos®, 7 anos®’ e 8 anos®*, entretanto somente dados de
grupo foram disponibilizados, ndo sendo possivel avaliar o efeito somente nesta
populacdo. Em suma, o estudo do efeito a médio e longo prazo é pouco descrito na
literatura e restrito a jovens adolescentes'3 e assim sendo, esta revisio mantém a
recomendacéo da revisdo anterior, contraindicando o uso em criangas com menos de 9

anos de idade.

Qual o efeito da AAF na naturalidade de fala a médio e longo prazo?
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O uso do dispositivo melhora significativamente a naturalidade de fala'®"2" 29,
porém, mesmo com o dispositivo e apds médio prazo de utilizacdo, a fala da PQG néo é
julgada tdo natural quanto a fala de sujeitos fluentes!®. Essa concluséo vem de encontro
com os estudos que avaliaram a naturalidade de fala imediatamente ap6s a adaptacao da
AAF*4L O efeito a longo prazo se manteve para os adultos da amostra e piorou para 0s
jovens em um estudo®®; e em outro estudo melhorou apds 12 meses de uso do

dispositivo?.
Qual a opinido de usuérios da AAF a médio e longo prazo?

No geral as PQG julgam o dispositivo Gtil*%?"2%3! ‘mas ndo necessariamente o
método mais Util de tratamento que os sujeitos ja experienciaram?®. A avaliagdo do uso
de dispositivos de AAF em SVD vai além do tamanho do efeito na fluéncia na fala e na
naturalidade de fala, muitas vezes avaliado em situa¢des dentro da clinica. O aumento da
autoconfianca e a diminuicdo do medo ao falar%17:262729 parecem ter papel importante
na satisfacdo dos clientes?®. A situacdo de fala em que o dispositivo foi julgado mais
eficiente e/ou mais frequentemente utilizado foi na conversa ao telefone®'’272% Este
achado € importante porque as conversas via telefone costumam ser consideradas
extremamente dificeis e temidas por pessoas que gaguejam*2. Nesta situacio o dispositivo
deve ser utilizado de forma monoaural na orelha contralateral a orelha que esta o telefone.
Neste sentido, por mais que seja sabido que a apresentacdo binaural apresentou diferenca
significativa na frequéncia das disfluéncias na leitura oral dentro da clinica®®, talvez, para
SVD, a utilizagdo monoaural faca sentido para os clientes, mas esta hip6tese ainda precisa

ser mais bem enderecada.

A literatura aponta ainda outras questdes exclusivas de SVD, como: situacOes de
fala que geram maior estresse psicoldégico comparado com situacdes de fala testadas no
ambiente clinico (controlado), como conversa cara a cara com um estranho, na qual o
efeito do dispositivo parece ser menori®2”; conversa em ambientes ruidosos (como em
bares e restaurantes, ou locais com aglomeracdo de pessoas), corriqueiros em SVD,
parece que este barulho de fundo pode interferir na efetividade do dispositivo®’; e o
constrangimento com a utilizagdo do dispositivo?®?” — um dos motivos mais referidos
para deixar de utilizar o dispositivo. Talvez este problema seja mitigado em alguma
medida com a utilizacdo de dispositivos pequenos e discretos, no canal auditivo ou atras

da orelhal’, como é o caso de algumas opgdes do SpeechEasy?®.
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As limitacOes das evidéncias incluidas nesta revisao incluem: 1) alguns estudos
associam a utilizacdo do prolongamento de vogais e iniciadores como “um” e “ah”, estas
pequenas alteracdes podem enviesar o efeito da AAF. I1) Os dados disponiveis hoje ndo
possibilitam a analise por subgrupo para avaliar o efeito em criancas e nem por gravidade
do distarbio de fluéncia. 111) A avaliacéo do sujeito apos algum periodo de uso continuado
de um dispositivo de AAF sem o dispositivo (NAF), para avaliar o possivel carry-over
effect, foi realizado por poucos estudos. 1V) A falta de um protocolo padréo que avalie a
satisfacdo do usuario é uma fonte importante de viés, uma vez que as perguntas podem
ser direcionadas ao desfecho de interesse dos pesquisadores e dificulta a comparacao
entre os estudos; ainda, o fato de somente alguns sujeitos responderem ao questionario
e/ou os sujeitos deixarem de responder algumas perguntas induzem ao erro. V) Uma vez
que a maioria dos estudos incluidos ndo possui grupo controle, a avaliacdo do desfecho
%SS ou %SG deveria ser avaliado por 2 pesquisadores independentes e que ndo tenham
envolvimento na adaptacdo dos dispositivos e, apds, avaliado o nivel de concordancia.
VI) Ainda, considerando a necessidade de avaliar o efeito da AAF em SVD a avaliagéo
dos sujeitos deve, a medida do possivel, ser conduzida em tais situacdes (ex: conversa

cara a cara em um ambiente publico®).

As limitacbes do processo de revisdo utilizado foram: a selecao dos estudos foi
realizada de forma independente e pareada, entretanto a extracdo de dados e a avaliacdo
do risco de viés foi realizado por um autor (GB), e outro autor (MET) revisou a extracdo
de dados e a plausabilidade do risco de viés nos estudos incluidos.

Pesquisas futuras devem avaliar os sujeitos com e sem o dispositivo apds médio e
longo prazo de utilizacdo da AAF para avaliar o possivel carry-over effect;
preferencialmente em ambientes fora da clinica e com tarefa de fala espontanea.
Preferencialmente dispor os dados como idade, gravidade do distdrbio conforme o SSI-3
ou SSI-4 e a %SG em cada avaliacdo no tempo, diferenciando cada tarefa de fala; estes
dados por sujeitos possibilitam analises mais precisas por estudos de dados secundarios.
As implicacGes para a préatica clinica incluem cautela e controle da expectativa dos
pacientes quanto ao efeito a medio e longo prazo do uso da AAF, uma vez que ainda ndo
temos clareza quanto aos fatores progndsticos que possam interferir na resposta do sujeito

ao uso continuado do dispositivo.
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Conclusao

A médio e longo prazo, a utilizacdo continuada da alteracdo de retorno auditivo —
atrasado, alteracdo de frequéncia ou ambos — parece manter o tamanho do efeito na
frequéncia das disfluéncias, sendo que o carry-over effect precisa ser pesquisado em mais
estudos para que as conclusGes sejam consistentes. Os achados quanto a naturalidade de
fala variara entre os dois estudos que avaliaram e ainda é prematuro apontar melhora ou
piora na naturalidade da fala com o tempo de uso. Os sujeitos julgam o dispositivo como

util e a situacdo de fala em que o dispositivo é mais utilizado é na conversa ao telefone.
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Anexo 1 - Estratégias de busca completa

Em todas as bases de dados foi utilizado o filtro por ano de publicacéo, buscando a partir
de 2000. Em bases que nao foi possivel a utilizacdo automatica deste filtro (LILACS) os
artigos publicados anteriormente a esta data foram excluidos pelo pesquisador principal.

As buscas foram realizadas em 10 de agosto de 2021.

CENTRAL

#1 MeSH descriptor: [Stuttering] explode all trees

#2 MeSH descriptor: [Speech Disorders] explode all trees

#3 (Stutter* OR Stammer* OR disfluenc* OR dysfluenc* OR fluency disorder* OR
Adult Stutter* OR Childhood Stutter* OR “People who stutter”):ti,ab,kw (Word
variations have been searched)

#4 #1 OR #2 OR #3

#5 MeSH descriptor: [Feedback, Sensory] explode all trees

#6 (auditory feedback OR altered auditory feedback OR Acoustic feedback OR
acoustic-auditory OR delay* OR delayed auditory OR delayed auditory feedback OR
second speech signal OR frequency altered feedback OR altered frequency OR
Speecheasy):ti,ab,kw (Word variations have been searched)

#7 #5 OR #6

#8 #4 AND #7 Custom year range: 2000 - 2021

EMBASE (Acesso via Periddicos Capes)

#4 #3 AND (2000:py OR 2001:py OR 2002:py OR 2003:py OR 2004:py OR 2005:py
OR 2006:py OR 2007:py OR 2008:py OR 2009:py OR 2010:py OR 2011:py OR
2012:py OR 2013:py OR 2014:py OR 2015:py OR 2016:py OR 2017:py OR 2018:py
OR 2019:py OR 2020:py OR 2021:py)

#3 #1 AND #2

#2 'auditory feedback'/exp OR 'acoustic feedback' OR 'audio feedback' OR 'auditory
feedback' OR ‘altered auditory feedback' OR 'delayed auditory feedback'/exp OR
‘frequency altered feedback' OR ‘altered frequency' OR speecheasy OR ‘fluency
devic*' OR 'digital speech aid' OR 'stuttering aid' OR 'telephone fluency system'

#1 ‘stuttering'/exp OR 'stutterer' OR 'stuttering’ OR stutter* OR stammer* OR
disfluen* OR dysfluen* OR 'fluen* speech’ OR 'nonfluent speech’ OR ‘fluency disord'
OR 'developmental stuttering'/exp OR ‘"adult stutt*" OR ‘childhood stutt*' OR 'people
who stutter' OR ‘fluency disorder/exp OR 'childhood-onset fluency disorder’ OR
‘dysfluency' OR 'fluency disorder' OR 'stammering'

MEDLINE (Acesso via PubMed)
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#1 "Stuttering"[MeSH Terms] OR "Speech Disorders"[MeSH Terms] OR
"stutter*"[All Fields] OR "stammer*"[All Fields] OR "disfluenc*"[All Fields] OR
"dysfluenc*"[All Fields] OR "fluency disorder*"[All Fields] OR "adult stutter*"[All
Fields] OR "childhood stutter*"[All Fields] OR "People who stutter"[All Fields]

#2 "feedback, sensory”[MeSH Terms] OR "auditory feedback"[All Fields] OR
"altered auditory feedback"[All Fields] OR "Acoustic feedback"[All Fields] OR
"acoustic-auditory"[All Fields] OR "delay*"[All Fields] OR "delayed auditory"[All
Fields] OR "delayed auditory feedback"[All Fields] OR "second speech signal"[All
Fields] OR "frequency altered feedback"[All Fields] OR "altered frequency"[All
Fields] OR "Speecheasy"[All Fields]

#3 #1 AND #2 AND (2000:2021[pdat])

(("Stuttering"[MeSH Terms] OR "Speech Disorders"[MeSH Terms] OR
"stutter*"[All Fields] OR "stammer*"[All Fields] OR "disfluenc*"[All Fields] OR
"dysfluenc*"[All Fields] OR "fluency disorder*"[All Fields] OR "adult stutter*"[All
Fields] OR "childhood stutter*"[All Fields] OR "People who stutter"[All Fields])
AND ("feedback, sensory”"[MeSH Terms] OR "auditory feedback"[All Fields] OR
"altered auditory feedback"[All Fields] OR "Acoustic feedback"[All Fields] OR
"acoustic-auditory"[All Fields] OR "delay*"[All Fields] OR "delayed auditory"[All
Fields] OR "delayed auditory feedback"[All Fields] OR "second speech signal"[All
Fields] OR "frequency altered feedback"[All Fields] OR "altered frequency"[All
Fields] OR "Speecheasy"[All Fields])) AND (2000:2021[pdat])

LILACS (Acesso via Periédicos Capes)

(Stutter$ OR Tartamud$ OR Gag$ or fluenc$ or disfl$) [Words] AND (auditory
Feedback OR Retroalimentacdo auditiva or retroalimentacion auditiva or audit$ or
delay$ auditory feedback or frequency auditory feedback) [Words]

ClinicalTrials.gov

feedback, sensory OR auditory feedback OR altered auditory feedback OR Acoustic
feedback OR acoustic-auditory OR delay* OR delayed auditory OR delayed auditory
feedback OR second speech signal OR frequency altered feedback OR altered
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frequency OR Spe | Speech Disorders OR Stutter* OR Stammer* OR disfluenc* OR
dysfluenc* OR fluency disorder* OR Adult Stutter* OR Childhood Stutter* OR

“People who stutter”

e WHO International Clinical Trials Registry Platform

"Stuttering™ OR Stutter* OR Stammer* OR disfluenc* AND "auditory feedback” OR
"altered auditory feedback™ OR "delayed auditory"” OR "delayed auditory feedback™
OR "frequency altered feedback™ OR "altered frequency"” OR "Speecheasy"
Synonyms: stuttering; Has a stammer or stutter; Stammering; Stuttering, Familial
Persistent 1; Stuttering in adolescence || auditory feedback; Altered auditory feedback;
Delayed auditory feedback test || delayed auditory; Delayed auditory feedback test ||
delayed auditory feedback; Delayed auditory feedback test

e OpenGrey
Foram testadas varias combinacdes dos termos utilizados nas buscas anteriores,
porém qualquer combinacdo restringe o nimero de artigos retornados. Buscando
manter a sensibilidade, dois termos foram pesquisados separadamente:
busca 1 Stutter*

busca 2 Auditory Feedback

e REHABDATA

Containing all of the words: Stuttering, containing at least one of the word(s):
"'Devices" OR "auditory" OR "feedback™ OR "delay*" OR "frequency" OR
"Speecheasy" OR "Assistive” OR "technology™
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Anexo 2 - PRISMA 2020 fluxograma para novas revisdes sistematicas que incluiram pesquisas em base de dados, de registros e outras fontes.

Identificacao dos estudos registrados em base de dados e de registros

Identificacao dos estudos registrados em outras fontes

Identificacao

Registros identificados em*:
Bases de Dados (n = 1.467)
MEDLINE (n = 914)

EMBASE (n = 139)

CENTRAL (n = 129)

LILACS (n = 285)

Bases de Registros (n = 94)
Clinicalstrials (n = 11)

WHO Registry (n = 83)

Registros excluidos antes da
triagem:
Estudos duplicados (n = 131)
Estudos classificados como
inelegiveis por ferramentas
automatizadas (n = 0)

Registros identificados em:

Websites (h = 78)
QpenGrey. (n = 33)
REHABDATA (n = 45)

!

Triagem

Registros triados

Registros excluidos
(n=1.371)

(n =1.430)

Registros recuperados

(n = 59)

Registros nao recuperados
(n=2)~

Registros excluidos antes da
triagem:
Estudos duplicados (n = 18)
Estudos classificados como
inelegiveis por ferramentas
automatizadas (n = 0)

Registros recuperados

Registros nio recuperados
(n=2)

(n =60)

Registros submetidos a
avaliagdo de elegibilidade
(n=57)

Registros excluidos (h = 47):
Raz&do 1 (n=8)
Razdo 2 (n = 16)
Razédo 3 (n=19)
Raz&o 4 (n=3)
Raz&o 5(n=1)

Registros submetidos a
avaliacdo de elegibilidade
(n=58)

—>

Incluidos

Registros incluidos na Revisédo
(n=10)

Reportes dos estudos incluidos
(n=0)

Registros excluidos (n = 58):
Razdo 1 (n=17)
Razao 2 (n = 38)
Razdo 3 (n=2)
Efeito imediato (n=1)

*Contatado o autor principal do registro de um ECR e solicitando se os dados estio disponiveis ou se seria possivel disponibilizar para esta revisdo, sem resposta.
From: Page MJ, McKenzie JE, Bossuyt PM, Boutron I, Hoffmann TC, Mulrow CD, et al. The PRISMA 2020 statement: an updated guideline for reporting
systematic reviews. BMJ 2021;372:n71. doi: 10.1136/bmj.n71. For more information, visit: http://www.prisma-statement.org/ *** Traduzido para o portugués

pelos pesquisadores.
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Tabela 1 - Fluéncia da fala a médio e longo prazo.

Estudo Caracteristicas Condicéo Avaliacao Resultados
dos Sujeitos Follow-up | Efeito Imediato Efeito Médio Prazo Efeito Longo Prazo
Local
Tarefa
Van N=9 (4 homens) | Casa Futura | 3 meses Na leitura O efeito do DAF se Né&o avaliou.
Borsel School DAF apresentou reducdo | manteve A varia¢ao ndo
2003 média = 26.5 Clinica média de 36,5%PG | apresentou significancia
anos DAF 93ms Leitura para 13,5%PG com | estatistica.
18-45 anos (inicial) oral o0 DAF.
DAF 93ms Conversa Carry-over effect:
(n6), 147ms Na conversa a A %PG apresentou uma
(nl), 133(nl1) reducao média foi diminuicdo em todas as
e 13(nl) de 37,80%PG para | tarefas de fala sem AAF pré
(final) 6,84%PG com o e p6s uso continuado.
DAF.
Dados extraidos
pelos autores desta
reviséo da Figura 1
do artigo original.
Stuart N=8 (7 homens) | SpeechEasy | 4 meses Tanto na leitura O efeito do DAF+FAF se Né&o avaliou.
2004 CiCelC guanto na conversa | manteve. A variacdo nao
4 Adultos Clinica reduziu em média apresentou significancia
média =38 anos | DAF+FAF Leitura aproximadamente estatistica.
60ms+500Hz | oral 81%SG.
4 jovens Mondlogo Né&o foi observado o carry-
média =12.5 Sem diferenca entre | over effect.
anos adultos e jovens.
Stuart N=9 (8 homens) | SpeechEasy | 4 meses Na leitura reduziu O efeito do DAF+FAF se O efeito do DAF+FAF se
2006 média =29.11 CiCelC 12 meses | em média manteve. manteve.
anos** aproximadamente
10-55 anos DAF+FAF Clinica 85%SG. N&o apresenta a Carry-over effect:
60ms+500Hz | Leitura comparagdo sem AAF pré e | Comparando a %SG sem
oral pos 4 meses. AAF pré e p6s uso
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Mondlogo | No mondlogo continuado, a leitura
reduziu em média apresentou uma
aproximadamente diminuicdo significativa e
75%SG. 0 mon6logo nédo apos a
intervencao.
O'Donne | N=7 (5 homens) | SpeechEasy | 4 meses Na leitura reduziu Na leitura e no mondlogo o | N&o avaliou.
11 2008 IC 84,1% e 62,6%SG | efeito ndo se manteve.
média =36 Clinica (n=2). Trés sujeitos
24-53 anos DAF+FAF Leitura apresentaram A conversa foi avaliada sem
30ms + Oral menos de 1%SG AAF no laboratdrio (efeito
500Hz Mondlogo | com e sem 0 imediato) e com AAF em
(moda) Conversa | equipamento. SVD, apresentando uma
30ms + OHz reducdo média de 36,1%SG.
(moda) SVvD No mondlogo
Conversa | reduziu em média Na conversa ao telefone
Conversa | 87%SG. diminuicdo média de
ao telefone 64,5%SG e 55,1%SG com
uma pessoa conhecida e um
desconhecido
respectivamente.
Carry-over effect:
A %SG apresentou uma
diminuigdo no monologo
sem AAF pré e pos uso
continuado.
Pollard N=11 (6 SpeechEasy | 1m NAF | Na leitura reduziu Na leitura o equipamento Né&o avaliou.
2009 homens) IC 4m FAF em média 75%SG. | reduziu em média 58%SG.
1m NAF
média =34.2 DAF+FAF Na conversa O efeito do DAF+FAF néo
anos 60ms + Clinica reduziu em média se manteve. Na conversa
18-62 anos 500Hz Leitura 27%SG. reduziu em média 15%SG
(moda) oral (ndo significativo). Na
Conversa pergunta a um estranho
ocorreu uma diminuicéo
SVD média de 2%SG.
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Perguntas

para Nao foi observado o carry-
estranhos over effect.
Gallop N=11 (7 SpeechEasy | 37 meses | Na conversa %SG | Ndo avaliou. O efeito do equipamento
2012 homens) IC (média) foi de 19,77% para se manteve (amostra de 8
4,59% com o DAF. sujeitos).
média =28 anos | DAF+FAF Conversa
11-51 anos 150ms+500H | x conversa | Dados extraidos Carry-over effect:
z ao telefone | pelos autores desta A %SG apresentou uma
revisao da Figura 1 diminuicao significativa
do artigo original. (p=0,017) sem AAF pré e
pos uso continuado.
Ritto N=11 (10 SpeechEasy | 3 meses Na leitura, no O efeito do equipamento se | O efeito do equipamento
2016 homens) IC 6 meses monologo e na manteve. A variacdo nao se manteve. A variacao
conversa reduziu apresentou significancia n&o apresentou
média =30 anos | DAF+FAF Clinica em média estatistica. significancia estatistica.
21-42 anos 60ms+500Hz | Leitura aproximadamente
oral 40%SG. Né&o avaliou sem 0 Né&o avaliou sem o
Mondlogo equipamento ap6s uso equipamento apos uso
Conversa continuado. continuado.

* Conversa cara a cara na avaliacdo inicial e conversa ao telefone no follow-up.
** Calculado pelos autores desta revisao.

DAF - Delay Auditory Feedback; FAF - Frequency Auditory Feedback; AAF - Altered Auditory Feedback; NAF - Non-altered Feedback;

%PG - Porcentagem de Palavras Gaguejadas; %SG - Porcentagem de Silabas Gaguejadas; IC - In-the-canal; CIC- Completely-in-the-canal,

SVD - Situacgdes de Vida Diéria.
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Tabela 2 — Naturalidade de Fala

Estudo Caracteristica Condicéo Amostra de fala Avaliadores | Naturalidade de fala
dos sujeitos
avaliados
Stuart N=8 (7 homens) | SpeechEasy Amostras de fala 15 jovens A fala das PQG foi julga significativamente
2004 DAF+FAF aleatoriamente selecionadas, | adultos mais natural com o equipamento em ambas as
Exp 3 4 Adultos compostas por segmentos de | leigos. tarefas de fala, mesmo assim né&o t&o natural
média =38 anos | 60ms+500Hz audio de leitura e mondlogo, quanto a fala de pessoas fluentes.
4 jovens monoaural com e sem a AAF, Também, o efeito na naturalidade de fala se
média =12.5 imediatamente apos a manteve com o tempo, exceto no monélogo
anos adaptacao e ap06s 4 meses de do grupo dos jovens que apresentou piora da
uso. fluéncia aos 4 meses comparados com a
imediatamente apos a adaptacao.
Stuart N=9 (8 homens) | SpeechEasy Amostras de fala 27 jovens As amostras de fala foram julgadas
2006 DAF+FAF aleatoriamente selecionadas, | adultos significativamente mais naturais apds os 12
média =29.11 compostas por segmentos de | leigos. meses de uso comparado com 4 meses e
anos 60ms+500Hz audio de leitura e mondlogo, imediatamente ap0s a adaptacdo. Aos 12
10-55 anos Monoaural com e sem a AAF, meses a naturalidade de fala média na leitura
imediatamente apds a foi de 2,65 e na conversa foi 3,37.
adaptacdo, apos 4 meses e
apos 6 meses de uso.
Kalinowski | N=105(85 SpeechEasy Os préprios sujeitos Auto- Os sujeitos julgaram a sua fala
2004 homens) avaliaram a sua naturalidade | avaliacdo significativamente mais natural com o
Né&o referido de fala pré-adaptacdo do dispositivo (pré dispositivo média de 4,76,
média =32 anos dispositivo e pos 6 meses (em ap6s uso continuado 2,70).
7-81 anos média).

DAF - Delay Auditory Feedback; FAF - Frequency Auditory Feedback; PQG — Pessoa que Gagueja
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Tabela 3 — Satisfacdo do cliente

Estudo

Sujeitos

Equipamento

Tempo de
uso

Resultado

Van Borsel
2003

N=9 (4 homens)

média =26.5
anos
18-45 anos

Casa Futura
School DAF

3 meses

Positivos

No geral os participantes tiveram relatos positivos quanto ao uso do dispositivo. A
melhora na fluéncia foi relatada por 2 sujeitos e um deles relata ainda melhora na
fluéncia mesmo sem o dispositivo apds 3 semanas de uso.

Trés sujeitos referem: a) perceber-se mais socidvel b), esperancoso e ¢) menos
incomodado com as disfluéncias remanescentes.

Vaérios participantes referiram reducdo do medo de falar ao telefone.

Negativos

Um sujeito refere ndo perceber ou perceber pouca melhora na fluéncia. Quatro
sujeitos referem diminuicdo do efeito do dispositivo com o tempo.

Varios sujeitos apontam a importancia da préatica regular para um bom resultado.
Utilizado majoritariamente em ambiente doméstico.

Kalinowski
2004

N=105(85
homens)

média =32 anos
7-81 anos

SpeechEasy

Média de6
meses

Positivo

Diminuicao da frequéncia geral das disfluéncias, diminui¢do na conversa e durante
a conversa ao telefone; melhora na naturalidade de fala; diminuicdo do medo e do
comportamento de evitacdo associados a gagueira; aumento da frequéncia de uso
deste aparelho; e diminuicéo das disfluéncias em conversas.

A mediana geral nivel de satisfacdo foi 2,0 em uma escala de 7 pontos.

Negativo

Na conversa cara a cara foi referido algumas reacdes negativas do interlocutor, 0s
quais os autores justificam que pode ser resultado dos movimentos involuntarios
associados aos momentos de disfluéncias.

Lincoln
2007

N=14 homens
26-60 anos

Pocket
Fluency
System (N7)
SpeechEasy
ITC (N3)
School DAF
(N2)
Desktop

Mais de 2
anos (n7)
De 1-2
anos (nb)
Menos de
1 anos
(n2)

Positivo

Aumenta o nivel de confianca quanto a fala - 57% dos sujeitos que ja fizeram uso e
100% dos que fazem uso no momento;

Melhora na naturalidade de fala - 71% e 85% respectivamente.

Classificaram o equipamento como “muito util” - 71% para ambos.

Mais confortavel e efetivo durante conversa ao telefone.
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Fluency
System (N1)
Alguns
sujeitos
fizeram uso
de mais de
um
equipamento.

Negativo

constrangimento ao usar o equipamento - 57% dos usuarios no passado e 43% dos
atuais usuarios (dois utilizam o SpeechEasy, equipamento menor e mais discreto).
Menos confortavel utilizar em conversa com estranhos.

Poucos sujeitos referiram utilizar o equipamento em situagcdes sociais com amigos
ou pessoas ndo conhecidas.

Pouco efetivo em SVD que envolvem falar em publico — situacfes que provocam
ansiedade.

Metade dos sujeitos deixaram de utilizar o equipamento e as razées mais comuns
foram: “Me senti constrangido ao usar o dispositivo’’, ‘‘encontrei outras técnicas
mais eficazes para melhorar minha fluéncia”, ¢ ‘‘Nao teve mais um impacto
significativo na minha fala”.

Ratynska
2009

N=100 (77
homens)
média =17.9
6-62 anos.

Digital
Speech Aid

Minimo 6
meses

Positivo

Percebe sua fala mais fluente com o equipamento (92%), e o interlocutor percebe a
fala da PQG mais fluente (87%);

Percebe a sua fala mais fluente mesmo depois de desligar o aparelho (83% de 98
sujeitos) — este efeito € mantido por algumas horas, de acordo com 51% dos
usuarios que percebem este efeito. Ainda, 77% (de 61 sujeitos) responderam que
percebem a sua fala mais fluente agora depois do uso do dispositivo.

Aumento da autoconfianca (66%) e diminuicdo da ansiedade envolvendo a
comunicacdo (70%). Maior otimismo quanto ao sucesso da terapia (84%), e que
aumenta a eficécia de outras terapias (33%)

88% julgaram como muito util, 45% como bastante util e 12% ndo muito util ou
ndo ajudou em nada. A eficacia se manteve ao longo do tempo para 51,7% dos
sujeitos; 32,7% acharam mais eficaz no inicio da terapia, e 10,2% acharam que
aumentou com o tempo.

Negativo

E irritante usar o dispositivo (77%), sendo que as justificativas mais frequentes
foram: dificuldade de ouvir a outra pessoa (49%); a alteracéo no sinal vocal (43%);
ruido nos receptores (muitas vezes presente quando a bateria acaba) e relacionados
a vergonha com o uso do dispositivo.
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Odonnell N=7 (5 homens) | SpeechEasy | 4 meses Positivo
2008 média =36 anos | ITC Para 5 sujeitos a reducdo na %SG foi perceptivel; o equipamento foi usado em
24-53 anos todas as situacdes de fala; considero de facil uso e que néo interferiu na fala em
SVD.
Negativo
Para 2 sujeitos o equipamento trouxe beneficios na fala e julgaram dificil tolerar o
retorno auditivo alterado.
Pollard N=10 SpeecEasy 4 meses Positivo
2009 média =34.2 ITC Aumento na confianca e a melhora na fluéncia da fala (60%). As situagdes de fala
anos em que o equipamento foi julgado mais util foi na conversa ao telefone (90%) e
18-62 anos falando com estranhos (50%)

Negativo

Ruido de fundo (80%) e ser incapaz de ouvir/compreender si mesmo e/ou outros
(50%);

As situagdes de fala mais intteis foram “falando em um bar ou restaurante” (60%)
e “em ambiente barulhento e/ou com muita gente” (50%) e durante um momento
de estresse psicoldgico (50%).

Outros: Questionados quanto ao seguimento do uso do equipamento, 7
responderam que continuaram o uso (4 destes compraram o0 equipamento) e 3
responderam que ndo fariam a continuidade do uso.
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Tabela 4 — Avaliacdo do Risco de Viés por estudo incluido

Vies na Viés na Viés de 5 Viés de
- selecdo dos N ) - Viés na x
Viés de ¥ classificagdo  desvioda Viés de falta g selecéo de -
Estudo < participantes . ~ medicéo dos Viés Geral
confusdo das intervencdo  de dados reporte dos
para o . ~ ; desfechos
intervengdes  pretendida resultados
estudo
Ritto 2016 Moderado Baixo Baixo Baixo Moderado Baixo Baixo Moderado
Gallop 2012 Moderado  Moderado Baixo Baixo Moderado Moderado Baixo Moderado
Pollard 2009 Moderado Baixo Baixo Moderado Moderado Moderado Baixo Moderado
Odonnell 2008 Moderado  Moderado Baixo Baixo Baixo Moderado Baixo Moderado
Stuart 2006 Moderado Baixo Baixo Moderado Moderado Moderado Baixo Moderado
Stuart 2004 Moderado Baixo Baixo Baixo Baixo Baixo Baixo Moderado
Van Bosel 2003 Moderado Baixo Baixo Baixo Baixo Baixo Baixo Moderado
Kalinowski 2004 Moderado Baixo Baixo Baixo Baixo Baixo Baixo Moderado
Lincol 2007 Moderado Baixo Baixo Baixo Baixo Baixo Baixo Moderado
Ratynska 2009 Moderado Baixo Baixo Baixo Baixo Baixo Baixo Moderado
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Tabela 5 - Avaliacdo do Risco de Viés por desfecho

Dominio

Fluéncia da Fala

Naturalidade da Fala

Satisfacdo do Cliente

Vies de confuséo

Viés na selecdo dos participantes para o estudo
Viés na classificacdo das intervencoes

Viés de desvio da intervencao pretendida

Viés de falta de dados

Viés na medicdo dos desfechos

Viés de selecdo de reporte dos resultados

Viés Geral

Moderado
Moderado
Baixo
Moderado
Moderado
Moderado
Baixo
Moderado

Moderado
Moderado
Baixo
Baixo
Baixo
Baixo
Baixo
Moderado

Moderado
Moderado
Baixo
Baixo
Baixo
Moderado
Baixo
Moderado
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6 CONCLUSAO GERAL

Ao revisar sistematicamente na literatura e analisar qualitativamente e
guantitativamente a efetividade da alteracdo de retorno auditivo (FAF e DAF) para
tratamento da gagueira, a curto (efeito imediato), é possivel concluir que é um tratamento
eficaz para a melhora da fluéncia da fala. O tamanho de efeito na fluéncia da fala tem
grande variabilidade entre os sujeitos, sendo que sujeitos com um distirbio moderado
ou mais severo provavelmente tenham uma melhor resposta; ainda a combinacdo do
DAF+FAF parece beneficiar os sujeitos. Além disso, a indicacdo do uso da alteracéo de
retorno auditivo para sujeitos jovens (entre aproximadamente 9 e 13 anos) nao deve ser
a primeira opcao de tratamento porque 0s sujeitos tendem a néo responder tdo bem

guanto os adultos.

Como sugestao para pesquisas futuras: avaliar o impacto do TPAC na resposta
ao uso do AAF em PQG,; explorar a variabilidade da resposta dos sujeitos; apresentar 0s
dados por sujeito incluindo idade, escolaridade, gravidade do disturbio e frequéncia das
disfluéncias entre outros para que estudos com dados secundarios estejam menos
suscetiveis a vieses, uma vez que a avaliacdo conjunta dos estudos primarios sera

essencial para entender as fontes de heterogeneidade de resposta ao tratamento.

Ao revisar sistematicamente na literatura e analisar qualitativamente a efetividade
da Alteracdo de Retorno Auditivo (FAF e DAF) para tratamento da gagueira a médio e a
longo prazo, conclui-se que ainda faltam pesquisas para elucidar as principais perguntas
de interesse dos profissionais e dos pacientes. A manutencdo ou ndo do tamanho do
efeito observado na adaptacéo inicial € inconsistente entre os estudos — alguns estudos
encontraram que o efeito se mantém, outros que o efeito aumenta e outros ainda que o
efeito diminui (efeito de adaptacéo). A naturalidade de fala apresenta-se com maior
consisténcia entre os estudos e é consenso que PQG em uso da AAF tem uma melhora
significativa na naturalidade de fala comparado com sem a AAF, entretanto ainda ndo é
julgada tdo natural quanto a de sujeitos fluentes. O potencial carry-over effect também
exige mais estudos, uma vez que ha inconsisténcias importantes entre os estudos que

avaliaram este desfecho até entdo. Nas SVD os dispositivos em si parecem ter impacto
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importante na adesao ao tratamento, sendo que aparelhos mais robustos tendem a ser
utilizados somente em ambiente domeéstico; ainda, a conversa ao telefone parece ser a
situacao de fala em que os sujeitos referem maior utilidade para os dispositivos de AAF.

Para criancas menores de 9 anos ainda néo é possivel fazer uma recomendacéao.

Pesquisas futuras devem avaliar o potencial carry-over effec. Recomenda-se que
a avaliacdo dos sujeitos seja realizada em SVD na medida do possivel (ex: avaliar a
conversa em um restaurante); disponibilizacdo dos dados por sujeito, incluindo alguns
potenciais fatores de heterogeneidade, como gravidade do distarbio e idade, para que
seja possivel a realizacdo de uma metandlise — a qual pode elucidar fatores de

heterogeneidade da resposta ao tratamento ao combinar os estudos na area.
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7 IMPACTOS DO TRABALHO

Os impactos praticos deste trabalho incluem:

Investigacdo de possiveis indicativos de alteracdo de processamento
auditivo nos sujeitos que gaguejam antes de indicar a AAF como forma de
tratamento;

Buscar outras formas de tratamento para criangas menores de 9 anos de
idade;

Elucidacdo de alguns possiveis fatores que podem influenciar o
progndéstico e consequentemente fazer com que a opcéo de tratamento
seja mais precisa.

Cautela e controle da expectativa dos pacientes quanto ao efeito a médio
e longo prazo do uso da AAF, uma vez que ainda ndo temos clareza quanto
aos fatores progndésticos que possam interferir na resposta do sujeito ao

uso continuado do dispositivo.
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APENDICES

APENDICE A

Protocolo padréao para extracdo de dados

IDENTIFICAC}AO DO ARTIGO:
Referéncia:

Pais:

CARACTERISTICAS DOS SUJEITOS:
Grupos: () intervencdo () controle

n da amostra:

n masculino:

média (DP) da idade:

min-max:

SSI: () geral () por sujeito
CONDICAO:

Marca do dispositivo:

Modelo do dispositivo:

Configuragéo: ( ) DAF ( ) FAF ( ) Combinado
Configuragcéo padréao:

Configuracéo personalizada:

Associada a alteracéo consciente na fala: ( ) Sim () N&o
NOTAS

AVALIACAO:

Momento: () Imediatamente () 2-4 meses () 6 meses ou mais
Tarefa de fala: () leitura ( ) monologo ( ) conversa ( ) ao telefone
Ambiente: ( ) clinica ( )SvVD:
Desfechos:

() % disfluéncias. Medida:
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() Naturalidade de fala.
() Satisfacao do Cliente.
NOTAS:

Realizada por 2 pesquisadores: () Sim. ( ) cegos
Independentes: ( ) Sim ( ) Nao () néo fica claro

Nivel de concordancia e teste:

RESULTADOS (por tarefa, por momento de avaliagéo)
( )média ( ) por sujeito

Preferencialmente: %SG pré, %SG pos, % diferenca

NOTAS:

Poderia avaliar o “carry-over effect”. ( ) Sim ( ) Néo

Resultado: (por tarefa de fala)

( ) Nao
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ANEXOS

ANEXO A
Comprovante de registro na COMPESQ-UFCSPA

Universidade Federal de Ciéncias da Sadde de Porto Alegre — UFCSPA

Pro-Reitoria de Pesquisa e Pos-Graduacao

Comissao de Pesquisa
ATESTADO DE REGISTRO DE PROJETO DE PESQUISA

Atestamos que o projeto de pesquisa intitulado 'Eficécia de tratamentos ndo farmacoldgicos para gagueira em
adultos: revisdo sistematica' foi registrado na Comissdo de Pesquisa da UFCSPA com o numero 140/2019, sob
responsabilidade de Barbara Costa Beber.
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