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Resumo

Introdugdo: A apraxia de fala na infancia (AFI) pode resultar de comprometimentos neurologicos,
estar associada a distirbios neuro-comportamentais complexos ou ter entidade nosoldgica desconhecida.
Objetivo: Relacionar as comorbidades associadas a Apraxia de Fala Infantil (AFI) e suas manifestagdes
clinicas. Método: A presente revisao sistematica foi conduzida conforme recomendagdes do Preferred
Reporting Items for Systematic Reviews and Meta-Analyses (PRISMA). A busca por artigos cientificos
foi realizada na base de dados Medline (via Pubmed), LILACS, Scopus ¢ SciELO. Os termos de busca
utilizados foram: Comorbidity, Apraxias, Childhood apraxia of speech, Dyspraxia, Speech, e seus
entretermos, em inglés. Foram incluidos todos estudos cujos sujeitos apresentavam alguma sindrome e/ou
transtorno diagnosticado e apraxia de fala. Inicialmente, titulos e resumos dos artigos foram analisados.
Trés revisores independentes avaliaram os artigos completos e realizaram suas selegdes de acordo com
os critérios de elegibilidade. Em todas as etapas, as discordancias foram resolvidas por consenso. O
dado principal coletado foi quanto a ocorréncia de comorbidades em sujeitos com AFI. Resultados: As
comorbidades mais presentes associadas a Apraxia de Fala Infantil foram Transtorno do Espectro Autista,
Epilepsia Rolandica e Sindrome de Down. As causas genéticas vém como preditor da associagao entre
Apraxia de Fala Infantil e estas comorbidades. Conclusdo: Como a AFI ¢ um distarbio de manifestacao
heterogénea, pode se apresentar em conjunto com diversas comorbidades, o que gera um diagnostico
tardio, para AFI e o distirbio secundario. Ainda, dificultando o processo de avaliagdo e intervengao
precoce, comprometendo o desenvolvimento de habilidades importantes de fala.
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Abstract

Introduction: Childhood apraxia of speech (CAS) can result from neurological impairments
associated with complex neurobehavioral disorders or have an unknown nosological entity. Objective:
To relate the comorbidities combined with CAS and its clinical manifestations. Data sources: This
systematic review was conducted according to the recommendations of the Preferred Reporting Items
for Systematic Reviews and Meta-Analyses (PRISMA). The search for scientific articles was carried
out in the Medline database (via Pubmed), LILACS, Scopus and SciELO. The search terms used in
English were: Comorbidity, Apraxias, Childhood apraxia of speech, Dyspraxia, Speech, and the terms in
between. All studies whose subjects had some diagnosed syndrome and / or disorder and apraxia of speech
were included. Initially, titles and abstracts of the articles were analyzed. Three independent reviewers
evaluated the full articles and made their selections according to the eligibility criteria. At all stages,
disagreements were sorted out by consensus. The main data collected was in relation with the occurrence
of comorbidities in subjects with CAS. Summary of the findings: The most common comorbidities
connected with CAS were Autism Spectrum Disorder, Rolandic Epilepsy and Down Syndrome. Genetic
causes come as a predictor of the association between CAS and these comorbidities. Conclusions: Since
CAS is a disorder of heterogeneous manifestation, it can come along with several comorbidities, which
generates a late diagnosis, for CAS and the secondary disorder, hindering the process of assessment and
early intervention, compromising the development of important speech skills.

Keywords: Comorbidity; Apraxias; Speech Disorders; Child Speech Apraxia.

Resumen

Introduccion: La apraxia del habla infantil (AFI) puede ser el resultado de deficiencias neurologicas,
estar asociada con trastornos neuroconductuales complejos o tener una entidad nosoldgica desconocida.
Objetivo: relacionar las comorbilidades asociadas a la apraxia del habla infantil y sus manifestaciones
clinicas. Fuentes de datos: Esta revision sistematica se llevé a cabo de acuerdo con las recomendaciones
de los elementos de informe preferidos para revisiones sistematicas y metaanalisis (PRISMA). La
busqueda de articulos cientificos se realiz6 en la base de datos Medline (via Pubmed), LILACS, Scopus y
SciELO. Los términos de busqueda utilizados fueron: Comorbilidad, Apraxias, Apraxia del habla infantil,
Dispraxia, Habla y sus entretenimientos, en inglés. Se incluyeron todos los estudios cuyos sujetos tenian
algin sindrome y / o trastorno diagnosticado y apraxia del habla. Inicialmente se analizaron titulos y
resimenes de los articulos. Tres revisores independientes evaluaron los articulos completos y realizaron
sus selecciones de acuerdo con los criterios de elegibilidad. En todas las etapas, los desacuerdos se
resolvieron por consenso. Los principales datos recopilados fueron sobre la aparicion de comorbilidades
en sujetos con PIA. Resumen de los hallazgos: Las comorbilidades mas comunes asociadas con la
apraxia del habla infantil fueron el trastorno del espectro autista, la epilepsia rolandica y el sindrome de
Down. Las causas genéticas vienen como un predictor de la asociacion entre la apraxia del habla en los
nifios y estas comorbilidades. Conclusiones: Como la PIA es un trastorno de manifestacion heterogénea,
puede presentarse junto con varias comorbilidades, lo que genera un diagnéstico tardio, para la PIA y el
trastorno secundario. Atn asi, dificulta el proceso de evaluacion e intervencion temprana, comprometiendo
el desarrollo de importantes habilidades del habla.

Palabras clave: Comorbilidad; Apraxias; Trastornos del Habla; Apraxia del habla infantil.
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Introducao

No desenvolvimento infantil, quando se
identifica prejuizo da execuc¢do do planejamento e
programagdo motora da fala, na auséncia de com-
prometimentos neuromusculares, tem-se a Apraxia
de Fala na Infancia (AFI). Em conformidade com a
American Speech-Language-Hearing Association
- ASHA' - a AFI ¢ um distirbio neuroldgico que
afeta a precisdo e consisténcia dos movimentos
utilizados na produg@o da fala na auséncia de
déficits neuromusculares, tais como reflexos anor-
mais e paralisia. A literatura exibe inimeros sinais
clinicos do transtorno dos sons da fala supracitado,
contudo, trés deles sdo consenso entre os autores:
erros inconsistentes de consoantes e vogais, coar-
ticulagdo inadequada na transicdo entre os fonemas
e perturbagdo da prosédia, especialmente do acento
lexical e frasal>3.

A AFI pode resultar de comprometimentos
neurologicos, estar associada aos disturbios neu-
ro-comportamentais complexos ou ter entidade
nosologica desconhecida. No decorrer dos anos,
pesquisas identificaram que a AFI co-ocorria,
por vezes, com outros diagnosticos, dentre eles:
Transtorno do Espectro do Autismo, Sindrome de
Down, Epilepsia Rolandica Benigna, Transtorno de
Déficit de Atengdo e Hiperatividade*!°. Contudo, na
literatura vigente, encontra-se escassez de estudos
que investigam a associagdo entre o transtorno
dos sons da fala mencionado e outros transtornos.

Cabe ressaltar que a presenca de comorbidades
pode gerar um diagndstico tardio, tanto para a AFL,
quanto para o distirbio secundario, o que pode
dificultar o processo de avaliagdo ¢ intervengéo,
trazendo prognostico desfavoravel para tais ca-
sos. Devido a escassez de trabalhos que discutam
a relacdo entre a AFI e comorbidades, tanto em
ambito nacional, quanto internacional, € de suma
importancia que estudos neste tema sejam realiza-
dos para que sirvam de base tedrica a pratica dos
profissionais envolvidos na equipe multidisciplinar.

A vista do exposto, o presente estudo tem por
objetivo revisar na literatura a co-ocorréncia da AFI
nos transtornos do desenvolvimento, verificando as
principais comorbidades associadas a AFI, explo-
rando as suas manifestacdes clinicas.

Métodos

Coleta e sintese de dados

Foram pesquisadas as seguintes bases de dados
eletronicas (até maio de 2020): MEDLINE (aces-
sado via PubMed), LILACS, Scopus e SciELO. Os
termos de busca utilizados foram “Comorbidity”,
“Apraxias”, “Childhood apraxia of speech”, “Dys-
praxia”, “Speech”, em inglés, de forma combinada.
Nao houve restri¢ao quanto ao tipo de comorbidade
pesquisada.

Selecdo dos estudos

Esta revisao sistematica foi desenvolvida
conforme o checklist Preferred Reporting Items
for Systematic Reviews and Meta-Analyses (Pris-
ma) °. A selecdo dos estudos foi feita por dois
avaliadores independentes, conforme critérios
pré-estabelecidos para a presente revisao. Em caso
de discrepancias, um terceiro avaliador realizou o
consenso. Na primeira etapa, apds a busca nas bases
de dados, os artigos em duplicata foram removidos.
Na segunda etapa, os artigos foram selecionados em
relagdo a seus titulos e resumos e, finalmente, na
terceira etapa, os artigos selecionados na segunda
etapa foram lidos na integra, tendo sido aplicados
os critérios de elegibilidade para composi¢do da
amostra final da presente revisdo. Ainda, foram
feitas buscas secundarias manuais nas referéncias
dos estudos incluidos no processo de revisao final, a
fim de complementar a amostra da presente revisao.

Processo de inclusdo e exclusdo

Dois revisores, de forma independente, rea-
lizaram o processo de inclusdo dos estudos, en-
quanto um terceiro revisor realizou o consenso se
observadas discrepancias. Foram incluidos todos
aqueles estudos em que os sujeitos apresentavam
comorbidades (sindromes e outras) associadas a
AFI, e que fossem empiricos ou experimentais. Os
critérios de exclusdo foram: trabalhos que incluiram
individuos que ndo estivessem entre a faixa etaria
de zero a doze anos; apresentagao de uma defini-
¢do nao confiavel do que foi considerado AFI ou
diagnéstico da comorbidade considerada, e apre-
sentacdo de um desenho metodoldgico diferente
do proposto nos critérios de inclusao.

Extracdo dos dados
Dois revisores independentes realizaram a
extragdo dos dados no que diz respeito as caracte-
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risticas metodoldgicas e amostrais, intervengoes,
e desfechos dos estudos, utilizando formularios
padronizados criados especificamente para tal fim,
considerando também os critérios de elegibilidade.
Em todas as etapas do estudo, as discordancias
foram resolvidas por consenso. O dado principal
coletado foi quanto a ocorréncia de comorbidades
em sujeitos com AFIL.

Resultados

Conforme os resultados para esta analise,
percebe-se que ainda sdo poucos os estudos que
relacionam a AFI a alguma comorbidade. Encon-
trou-se, nesta revisao sistematica, um total de 261
artigos. Pelos critérios de elegibilidade, foram
excluidos 237 artigos, sobrando 15 artigos que
foram submetidos a leitura integral. Apos esta
etapa, observou-se que somente 09 artigos estavam
de acordo com os critérios de inclusdo, compondo
a amostra do presente estudo. Na Figura 1, o dia-
grama apresenta as etapas de selecao dos estudos
da presente revisdo.

261 estudos foram
selecionados das Bases
de Dados: Scielo,
Pubmed, Scopus e
LILACS.

237 artigos
excluidos pelos
critérios de
elegibilidade.

k.
24 artigos selecionados
para leitura integral.

15 artigos
excluidos apds
leitura integral.

h 4

A 4
09 artigos selecionados
para compor esta revisio.

Figura 1. Diagrama de selegdo dos artigos

Caracteristicas dos estudos
selecionados

Os nove estudos incluidos na presente revisao
exploraram diversas comorbidades. Trés foram os
distirbios mais abordados como comorbidos a AFI.
O primeiro foi a Epilepsia, observada nos estudos
de Pal etal (2010)!" e Scheffer et al (2000)'2, sendo
a Epilepsia Rolandica o subtipo abordado. A se-
gunda tematica mais observada dentre os trabalhos
incluidos na presente revisao foi o Transtorno do
Espectro Autista (TEA), discutido nos trabalhos
de Schumacher et al (2009)° e Newmeyer et al
(2009)"3. O estudo de Schumacher et al (2009)°,
ao discutir sobre a relagdo da AFI com o TEA,
menciona o TDAH como possivel comorbidade.
As questdes genéticas estudadas por Dechow et
al (2019)%, Pal et al (2011)"" e Scheffer (2001)% -
12 compuseram a terceira categoria de distirbios
associados as comorbidades genéticas.

A quarta categoria de estudos se refere aos dé-
ficits em fungdes cognitivas (FC) estudadas por Ni-
jland etal (2015)", quando estabelece relagdo entre
a AFI e suas comorbidades. Os autores expuseram
a importancia destas fun¢des para a realizagdo da
fala encadeada e dos movimentos orofaciais. Os
estudos de Printz et al (2018)'°e Iuzzini-Seigel et al
(2017)* relacionam a AFI a dispraxias oromotoras
(DO) e ao distarbio de linguagem (DL)".

No Quadro 1, encontra-se o delineamento da
pesquisa com as caracteristicas de cada estudo
incluido na presente revisdo, considerando seus
autores, periédicos em que foram publicados, ano
de publicacao e fator de impacto (FI) da revista.

Os nove estudos incluidos na presente revisdo
abrangem desde metodologias relacionadas a estu-
dos de caso até ensaios clinicos. Também ha estu-
dos envolvendo grupos familiares, com enfoque no
mapeamento genético. No Quadro 2, constam os
objetivos de cada estudo, assim como informagdes
sobre os participantes e os desfechos das pesquisas.
No Quadro 3, podem ser observadas as comorbi-
dades relacionadas a AFI e as caracteristicas de
cada uma delas, segundo os estudos selecionados.
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Quadro 1. Caracteristicas dos estudos selecionados

Autores e ano de
publicagdo

Titulo
Original

Periodicos e FI

Delineamento

NIJLAND, L et al,
2015.044

Cognitive functions in childhood

apraxia of speech.

Journal of Speech, Language,
and Hearing Research

1.900 (2019)

Caso- Controle
Observacional
Qualitativo e
quantitativo

PAL, DK et al, 2010.[11

Pleiotropic effects of the 11p13

locus on developmental verbal

dyspraxia and eeg centrotemporal

sharp waves.

Genes, Brain and Behavior

4.760 (2019)

Caso-Controle
Observacional
Quantitativo

IUZZINI-SEIGEL, J et
al, 2017.[2%

Inconsistency in Children With
Childhood Apraxia of Speech,

Language Impairment, and Speech
Delay: Depends on the Stimuli.

Revista de Pesquisa em Fala,
Linguagem e Audigao

1.900 (2019)

Ensaio clinico
Experimental
Qualitativo e
Quantitativo.

SCHUMACHER, J et al,
2017.1

Apraxia, Autism, Attention-Deficit

Hyperactivity Disorder: Do We
Have a New Spectrum?

Revista de Pediatria,
do Desenvolvimento e do
Comportamento

1.950 (2019)

Estudo de caso
Descritivo
Qualitativo.

NEWMEYER, AJ et al,
2009.03

Results

of the Sensory Profile in Children
with Suspected Childhood Apraxia

of Speech

Fisioterapia e terapia
ocupacional em pediatria

1.540 (2019)

Ensaio clinico
Qualitativo e
quantitativo

DUCHOW, H et al,
2019.1!

The Co-Occurrence of Possible
Developmental Coordination

Disorder and Suspected Childhood

Apraxia of Speech

Jornal Canadense de
Fonoaudiologia

0.280 (2019)

Ensaio Clinico
Quantitativo

PRINTZ, T et al,
2018.0

Verbal and oral dyspraxia in
children and juveniles

Downs Syndr Res Pract.

1.440 (2010)

Estudo qualitativo e
descritivo

KUMIN, L, 2006.116]

Speech intelligibility and childhood

verbal apraxia in children with
Down syndrome

Developmental Medicine &
Child Neurology

3.870 (2019)

Ensaio clinico
Exploratério
Qualitativo

SCHEFFER, IE, 2001.012

Autosomal dominant rolandic

epilepsy with speech dyspraxia

Annals of Neurology: Official
Journal of the American
Neurological Association e da
Child Neurology Society

2.782 (2018)

Ensaio clinico

Qualitativo e

quantitativo
Descritivo

Quadro 2. Objetivos, participantes e desfecho dos estudos selecionados

Autores e Ano

Objetivos

Participantes

Desfecho encontrado

NIJLAND, L et
al, 2015.014

Determinar o limite
dos déficits ndo verbais
apresentados por criangas
com AFI que possam
oferecer evidéncias clinicas
de comorbidade.

34 criangas (17 com AFI
sem comorbidade e 17
com desenvolvimento

normal da fala).

Criangas com AFI apresentam déficits
na memoria sequencial de fala,
complexos motores e sensoriais, bem
como atraso em fungdes cognitivas.
A apraxia pode apresentar como
comorbidade a dispraxia ndo-verbal.

PAL, DK et al,
2010.0t1

Relacionar ERB e DSF, a
partir do mapeamento
genético e analise acustica
a fim de afirmar que se tem
uma rede neural favoravel
ao DSF.

38 familias com DSF
(16 criangas entre 3
a 12 anos, com ERB
e queixas orofaciais).
Além das criancas,
15 pais também
participaram do estudo

O estudo revelou que as familias com
ERB tinham, entre as comorbidades,
os DSF, mostrando anormalidades
na analise acustica, sendo que a DV
é a base para DSF nestes individuo

concluindo que a ERB é um disturbio do

neurodesenvolvimento
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Autores e Ano

Objetivos

Participantes

Desfecho encontrado

IUZZINI-
SEIGEL, J et al,
2017.1231

Determinar se a
inconsisténcia da fala é uma
caracteristica essencial da
AFI ou se é causada por
um DL comérbido que afeta
um grande subconjunto de
criancas com AFI.
Determinar se a
inconsisténcia da fala é um
marcador de diagndstico
sensivel e especifico que
pode diferenciar AFI de
atraso de fala.

48 criangas entre 4; 7
a 17; 8 (anos; meses),
sendo:

10 com AFI;

10 com AFI +
comprometimento da
linguagem;

10 com atraso na fala;
09 com
comprometimento da
linguagem;

09 com
desenvolvimento tipico.

Criangas com disturbio de linguagem
+ AFI e AFI + uma comorbidade
apresentaram desempenho
equivalente em todas as avaliacGes de
inconsisténcia de sons da fala, sendo
esta a principal diferenciagdo entre
criangas com AFI e com atraso na fala.

SCHUMACHER,
Jetal., 2017.55]

Discutir com especialistas
um caso de uma crianga
com AFI e suspeita de TEA
e TDAH a fim de identificar
caracteristicas da sindrome
e verificar se se trata de um
novo espectro.

Crianga bilingue
(portugués e inglés) de
6 anos e 10 meses de

idade, com possibilidade
de apresentar TEA e
TDAH.

Observou-se movimento diferenciado e
limitado da lingua para o planejamento
ou programacdo motora da fala,
erros inconsistentes de fonemas
e prosodia alterada, restricdes
expressivas de linguagem. A ansiedade
social, hipersensibilidade e distracéo
justificavam diagndsticos comdrbidos
de TEA e TDAH.
Apresentou atraso de processamento
do idioma.

NEWMEYER, AJ
et al., 2009.113

Revisar e comparar os
resultados do Perfil Sensorial
de criangas com AFI a fim
de explorar a relagdo entre o
processamento sensorial e os
déficits de produgdo sonora

Trinta e oito criangas
de 3 a 10 anos com
suspeita de AFI foram
avaliadas de julho de
2003 a julho de 2005.

Criangas com suspeita de AFI
podem apresentar diferengas no
processamento sensorial, além de
comprometimento da fala. Quando
presente, essas diferengas no
processamento sensorial podem ser
tratadas com abordagens terapéuticas
especificas por meio de TO ou consulta
a um TO.

DUCHOW, H et
al., 2019.1¢

Explorar a prevaléncia de
um potencial para DCD em
criangas com suspeita de DV

35 criangas com AFI.

Criangas com suspeita de AFI
apresentam maior risco de apresentar
DCD do que as criangas tipicas.

PRINTZ, T et al,
2018.0e

Diferenciar DV de DO
e verificar os motivos
do aumento dos
encaminhamentos de tais
condigBes a profissionais
como fonoaudidlogos e
otorrinolaringologistas.
Explorar aspectos clinicos e
epidemioldgicos dos subtipos
de apraxia.

Criangas e jovens com
subtipos de apraxia.
As informagdes sobre
os casos foram cedidas
pelo Conselho Nacional
de Salde e Bem-Estar
publica para a realizagdo
do estudo.

O estudo confirmou o aumento de
notificagdes por ambos os tipos de
apraxia, sendo categorizado por um
disturbio neuroldgico e sugere o
tratamento precoce, para uma melhor
qualidade de vida destes individuos.

KUMIN, L,
2006.16!

Examinar as respostas
dadas pelos pais de criangas
com SD, por meio de um
questionario, a fim de saber
como a AFI esta sendo
identificada e tratada em
criangas com esta sindrome.

1.620 questionarios
foram respondidos por
pais de criangas com
SD e 15% dos pais que
responderam a pesquisa
foram informados de
que o filho tinha AFI.

Os sintomas da AFI podem ser
encontrados em criangas com
sindrome de Down, visto que ha
correlagdo significativa entre a AFI e
as classificages de inteligibilidade dos
pais, assim como entre a inteligibilidade
da fala e a idade em que a crianga
comegcou a falar (apdés os 5 anos).

O diagnostico de dificuldade com
as habilidades motoras orais é mais
frequente do que o diagndstico de AFI.

SCHEFFER, IE,
2001.1121

Estudar uma familia
portadora de ADRESD a
partir de exames como a

EEG a fim de compreender,
em termos genéticos e
sintomatoldgicos, a ADRESD

e ERB, isoladamente.

Trés geragGes com
ERB + AFI tinham
sete membros vivos
afetados com AFI, dos
quais 6 tinham ERB, e
2 membros da familia
de afetados ja falecidos
tiveram convulsdes e
problemas de fala.

A epilepsia é dependente da idade
quando junto com o disturbio crénico
de fala. As dificuldades cronicas de fala
e linguagem em ERB + AFI ocorrem
devido a interagGes epistaticas de um
segundo gene intimamente ligado ao
locus da ERB.

Legenda: TEA = Transtorno do Espectro Autista; TDAH = Transtorno do Déficit de Atengdo e Hiperatividade; DSF = DistUrbios dos Sons
da Fala; ADRESD = Epilepsia Roléndica Autossdmica dominante com Dispraxia da Fala; ER(B) = Epilepsia Rolandica (Benigna); DCD =
Disturbio de Coordenagdo do Desenvolvimento; EEG = Eletroencefalograma; TO = Terapia Ocupacional; DV = Dispraxia Verbal;DO =
Dispraxia Oral; DL = Disturbio de Linguagem.
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Quadro 3. Caracteristicas das comorbidades e da AFI nos estudos selecionados

Autores e ano
de publicagao

Comorbidade
pesquisada

Caracteristicas principais da
comorbidade

Caracteristica da AFI

Conjunto de habilidades cognitivas
necessarias para realizar diversas

A AFI ¢é diagnosticada com base

DUCHOW, H. et
al., 2019.[

Coordenagédo do
Desenvolvimento
(DCD)

habilidades motoras coordenadas esta

substancialmente abaixo do esperado,

dada a idade cronoldgica do individuo

e a oportunidade de aprendizado e uso
de habilidades”.

Funcgdes atividades que demandam em caracteristicas especificas da
NIJLAND, L et 7 | . . fal P |
al 2015.04 Cognitivas planejamento e monitoramento ala, na auséncia _de problemas dNe
! : (FC) de comportamentos intencionais audigao, inteligéncia e compreensao
relacionados a um objetivo ou a da linguagem.
demandas ambientais.
A epilepsia roléandica é uma epilepsia Distdrbio dos sons da_ f_ala (incluindo
- a AFI), definido
comum do desenvolvimento que como erros inadequados na
PAL, DK. et al., RI,Eplleps_la contém uma heranca gep:at_ma produgdo da fala que reduzem
11 olandica complexa, sendo de dificil ST
2010.0t1 . a inteligibilidade. A AFI tem
(ER) mapeamento. Neste subtipo de comorbidade com a ERB. Esse
epilepsia, nem sempre o individuo uadro costuma persistir e. rovocar
apresenta crises convulsivas. a ; nap P
fala inteligivel em adultos.
As criangas com DL adquirem
simultaneamente a estrutura da
linguagem organizada e o dominio
coordenativo dos articuladores. No Dificuldade de programar os
entanto, apresentam coordenagdo comandos motores que ativam a
oromotora diminuida; a sintaxe, o musculatura da fala, gerando: erros
discurso e a semantica prejudicados inconsistentes nos sons da fala
IUZZINI- Disturbio de na auséncia de déficits cognitivos; (produgéo variavel de fonemas, em
SEIGEL, J et al, Linguagem diminuicdo da estabilidade palavras ou sentengas, em multiplas
2017.[29 (DL) articulatoéria e a coordenagdo oportunidades); diminuicdo dos
oromotora; frequentemente, contrastes das vogais , distlrbios
mostram ter capacidade motora fina prosddicos e dificuldade em fazer
e grossa; apresentam dificuldades transigGes e coarticular sons e
em integrar informagdes sensoriais, silabas.
baixa capacidade de aprendizado de
procedimentos ou processamento de
informagdes.
Estudo de caso - diagndstico
de TEA, TDAH e AFI: interesse
I_|m|tado na |nteragao com_qutras Criancas TEA ou TDAH e com
criangas, contato visual deficiente e -
hipersensibilidade, precisa de apoio e sus_y:_)e|ta de AFI p_odem apr_esentar
C ! dificuldades mais generalizadas
redirecionamento constantes durante =
a escola, dificuldades para se vestir com a programacao moto_ra geral,
SCHUMACHER, ] TEA e sequir ’as rotinas didrias da sala de producdo de som inconsistente,
et al., 2017.5] TDAH aulg reiuizo significativo em seu tateamento para a busca do ponto
+ Prej gnitic ) articulatério, incapacidade de imitar
desempenho. Além disso, 0 menino o
apresenta produgdes de palavras sons, dificuldade a_umNentad_a com
. . N comprimento de emissdo mais longo
isoladas e frases ininteligiveis. Ele ]
oo e sequenciamento de sons pobres.
tenta iniciar uma conversa, mas
desvia o olhar e fica frustrado quando
solicitado a repetir novamente.
Déficits sensoriais em criangas AFI é um disturbio dos sons de fala
com TEA e AFI: busca sensorial, infantil neuroldgico (pediatrico), no
sensibilidade sensorial oral, qual a precisdo e a consisténcia dos
NEWMEYER, Al a = ~ ; . R =
13) TEA desatengao/distragdo e coordenagao movimentos subjacentes a fala sao
et al., 2009.! ) A . A P P
motora fina e perceptual prejudicadas; | prejudicados na auséncia de déficits
emocionalmente reativos, baixa neuromusculares (por exemplo,
resisténcia/ténus. reflexos anormais, tom anormal).
DCD é um disturbio do
. neurodesenvolvimento em que A AF1 & um distrbio da
Disturbio da a aquisicao e a execugao de

comunicagdo caracterizado
por déficits de planejamento e
programagdo dos movimentos
motores da fala.
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Autores e ano
de publicagao

Comorbidade
pesquisada

Caracteristicas principais da
comorbidade

Caracteristica da AFI

PRINTZ, T et al,

Dispraxia Oral
(DO)

DO - atinge os movimentos orofaciais
ndo relacionados a fala, como a fungdo
de succgdo, mastigagdo e deglutigdo.
Pode ou néo estar associada a AFI.

A DV e a DO sdo subtipos de
dispraxia: um disturbio motor
neuroldgico com auséncia de déficits
neuromusculares.

A dispraxia pode afetar as
habilidades motoras em grupos
musculares definidos. No caso
da AFI, o comprometimento é
especificamente da fala.

[16]
2018. Dispraxia Verbal

(DV) DV - atinge os movimentos
relacionados a produgédo da fala.

O comprometimento na dispraxia
central estd no planejamento e/
ou programagdo de parametro
espago-temporais de sequéncias
de movimentos, o que resulta em
erros na produgdo dos sons da fala
e na prosddia, ou em movimentos
motores orais e gestos.

Sindrome de
KUMIN, L., Down
2006.016) (SD)

O autor ndo define SD. O estudo
seleciona pais de criangas com SD
para responder um questionario sobre
a inteligibilidade da fala dos filhos.

Dificuldade em programar
voluntariamente, combinar,
organizar e sequenciar 0s
movimentos necessarios para a fala.
As criangas com SD apresentam
diminuigdo da inteligibilidade
com o aumento do tempo de
enunciagdo, inconsisténcia dos erros
de fala, dificuldade em sequenciar
movimentos e sons orais e um
padrdo de linguagem receptiva
superior a linguagem expressiva.
Dificuldades nas habilidades motoras
orais, como musculos faciais fracos.
As criangas com SD + AFI,
geralmente, ndo comegam a falar
antes dos 5 anos de idade.

Epilepsia
SCHEFFER, IE,
2001.02) FungGes
Cognitivas

Individuos do estudo apresentaram
crises epilépticas desde a primeira
infancia. Na maioria dos casos, as
crises ocorriam a noite, durante o
sono e apresentavam as mesmas
caracteristicas das crises rolandicas,
comegando com uma aura de
parestesia peri-oral ou da mdo. As
manifestagdes motoras variaram,
incluindo atividade tonica e ou
clénica unilateral ou bilateral da face
e membros superiores. Em alguns
casos, havia a perda da consciéncia,
ataxia e problemas na salivagdo.

A apraxia € uma dificuldade com
a organizagdo e coordenacdo de
movimentos de alta velocidade,
prejudicando a capacidade de
produzir uma fala fluente e
inteligivel.

Legenda: AFI = Apraxia de Fala Infantil; TEA = Transtorno do Espectro Autista; TDAH = Transtorno do Déficit de Atengdo e
Hiperatividade; DSF = Distlrbios dos Sons da Fala; ADRESD = Epilepsia Rolandica Autossémica dominante com Dispraxia da Fala;
ER(B) = Epilepsia Rolandica (Benigna); DCD = Distlrbio de Coordenagdo do Desenvolvimento; EEG = Eletroencefalograma; TO =
Terapia Ocupacional; DV = Dispraxia Verbal;DO = Dispraxia Oral; DL = Distlrbio de Linguagem.

Discussao

O estudo revisou sistematicamente na lite-
ratura a co-ocorréncia da AFI nos transtornos do
desenvolvimento, identificando os quadros clinicos
associados ao AFI, explorando as suas manifesta-
¢oes clinicas.

A epilepsia, uma das comorbidades com maior
frequéncia de aparecimento nos estudos incluidos

na presente revisdo, consiste em um disturbio
heterogéneo de questdes neurologicas que leva o
individuo a desenvolver crises convulsivas, princi-
palmente durante o sono ou logo ao despertar. Este
distarbio neurologico pode afetar criangas e adultos
e se apresenta de diversas formas, podendo lesionar
o cérebro em varias regides ou em uma especifica,
porém, até mesmo estas crises focais, o impacto
pode ser generalizado® 2. O individuo epiléptico
pode apresentar desde alteragdes da consciéncia
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até convulsdes. Em virtude disso, pode ter, como
consequéncia, disturbios cognitivos e neurologicos,
assim como sociais'”.

O subtipo de epilepsia mais correlacionado a
AFI, conforme os resultados da presente revisdo,
¢ a Epilepsia Rolandica Benigna (ERB), abordada
nos trabalhos de Scheffer (2000)'? e de Pal et al
(2010)". Este distirbio neurologico ¢ classificado
como idiopatico, dependente da idade do paciente
e de evolugdo benigna. Ha estudos que relacionam
os déficits de atencdo e de linguagem a ERB. No
entanto, individuos com ou sem convulsdes podem
apresentar outros disturbios e/ou suas comorbida-
desl& 19'

O TEA ¢é um distarbio de etiologia desco-
nhecida e de prevaléncia alta. E uma sindrome
comportamental que traz déficits motores, sociais
e psiconeurolégicos ao individuo, dificultando a
aquisi¢do de linguagem e demais competéncias
cognitivas'® 2!, Comorbidades neuroldgicas, in-
cluindo anormalidades motoras, epilepsia e anor-
malidades epileptiformes do EEG e distirbios do
sono sdo relativamente comuns no TEA>' .

O estudo de Schumacher et al’, selecionado
para este estudo, - que analisou o caso de um me-
nino bilingue, de seis anos de idade, com AFI e
suspeita de TEA e/ou TDAH - buscou identificar
caracteristicas da sindrome a fim de verificar se se
tratava de um novo espectro. Os autores do estudo
em questdo observaram que a fala conectada e os
sinais motores orais do participante mostravam mo-
vimentos diferenciados e limitados da lingua para
o planejamento e/ou programagao motora da fala,
além de apresentar erros inconsistentes na produgao
dos fonemas e prosddia alterada, comprovando se
tratar de AFI. A ansiedade social, a hipersensibili-
dade ¢ a distrag@o, presentes no comportamento da
crianga, justificaram os diagndsticos comorbidos
de TEA e TDAH.

TEA e AFI, quando comoérbidos, geram diag-
nosticos tardios. Assim, uma crianga com AFI
tera, possivelmente, diagnostico tardio para TEA
e vice-versa. Dessa forma, se recomenda que
criangas com TEA realizem avaliagdo para AFI,
pois ambos os disturbios podem vir associados e,
para uma interven¢ao eficaz, se faz necessario um
plano terapéutico que contemple ambas as condi-
¢oes, pois, quanto mais precoce for a intervengao,
melhor sera o progndstico?.

Dentre os artigos selecionados, um trabalho
explora os déficits em fungdes cognitivas (FC)

como uma condi¢do comorbida a AF1'. Os autores
constataram que, nestes individuos, ha comorbida-
des relacionadas a memoria sequencial de fala, aos
complexos motores e sensoriais, bem como atraso
em fungdes cognitivas. Desta forma, os autores
refutaram a AFI como sendo um distirbio unita-
rio, pois ha evidéncias de que, nessas criangas, as
fungdes executivas apresentam déficits.

A ERB ¢ a AFI sdo altamente comorbidas.
As descargas elétricas no cérebro decorrentes da
epilepsia, geralmente, se concentram em areas pe-
risilvianas, ou seja, em um local onde se encontram
as habilidades da linguagem e da praxia oral's: 1.
Constatou-se que a epilepsia pode acometer nao
somente um individuo, mas todo um grupo fami-
liar. O estudo de Scheffer (2000)'* observou que
trés geragdes da mesma familia eram afetadas por
um tipo de disturbio que consistia na ocorréncia
simultanea de AFI e ERB, pois o participante do
estudo apresentava crises epilépticas mais intensas,
enquanto os membros de sua familia apresentavam
maior prejuizo na fala. Os exames relativos ao sono,
as eletromiografias, os eletroencefalogramas e as
avaliagdes de linguagem dos membros desta familia
constataram que os déficits motores da fala estavam
relacionados as crises epiléticas.

Os déficits em fungdes cognitivas (FC) foram
explorados por dois trabalhos' 5. Nijland et al
(2015)' questionaram a possibilidade de crian-
cas com AFI apresentarem déficit em processos
nao verbais e/ou em um distirbio que resultava
atrasos em fungdes cognitivas. Com uma amostra
de 34 criancas - 17 com diagnéstico de AFI sem
outras comorbidades associadas, e as demais com
desenvolvimento tipico de linguagem; o estudo
comparou os dois grupos e concluiu que a AFI nao
¢ um distirbio unitario, visto que as criangas com
AFT apresentaram, como comorbidade, déficit no
sequenciamento ndo verbal em niveis diferentes
para cada individuo participante. Teverovsky,
Bickel e Feldman (2018)'S enfatizam que criangas
com AFI podem apresentar prejuizos em FC, apre-
sentando dificuldades em manter a atengao, déficits
em aprendizagem (ler, escrever e calcular) e em
memoria. Os autores salientaram que ambos o0s
distrbios tendem a coexistir e, quando comorbi-
dos, os prejuizos extrapolam apenas os dos déficits
articulatorios.

Estudos genéticos de translocagdo do gene
FOXP2 foram citados para justificar as alteragdes
de fala. O estudo de Pal etal (2010)!", por exemplo,
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ao estabelecer relacdo entre a Epilepsia Rolandica
Benigna (ERB) e os Disturbios dos Sons da Fala
(DSF), fez o mapeamento genético e a analise
acustica da fala de membros de 38 familias a fim de
investigar a possibilidade de uma rede neural favo-
ravel aos DSF. Os autores detectaram a ocorréncia
de efeitos pleiotropicos do locus 11p" na AFI e nas
ondas agudas centro-temporais do EEG, revelando
que familias com ERB apresentavam também DSF.

Importante salientar que diversas areas no
cérebro, dentre estas as da linguagem, sdo afetadas
pelas descargas elétricas sincronas, excessivas e
anormais das células nervosas que causam as crises
epilépticas. Portanto, a epilepsia ¢ um distirbio em
rede no qual até mesmo as crises focais tém um
impacto generalizado em muitas partes do cérebro,
interferindo nas fungdes cognitivas, na linguagem,
no comportamento, na programagao motora fina e
grossa, entre outras consequéncias, do individuo
afetado'*?.

Newmeyer et al (2009)"%, ao explorarem a rela-
¢do entre o processamento sensorial e os déficits de
producdo sonora em criangas com AFI, mostraram
diferengas entre esses individuos, justificando a
necessidade de um acompanhamento realizado por
equipe multidisciplinar. Outra pesquisa recente®
concluiu que criangas com suspeita de dispraxia
verbal (DV) podem apresentar potencial para o
disturbio de coordenacao do desenvolvimento
(DCD). Os resultados reforgaram a importancia do
papel do fonoaudiélogo no momento da avaliacgdo,
diagnostico e intervengdo, como também da pra-
tica multidisciplinar para a obten¢do de melhores
progndsticos.

O trabalho de Printz et al (2018)' explorou a
relacdo entre a AFI e a Dispraxia Oromotora (DO),
devido ao aumento de notificagdo de casos de
ambos os disturbios, gerando, consequentemente,
uma demanda maior a fonoaudiologos e otorrino-
laringologistas na Dinamarca, regido onde ocorreu
o estudo. Os autores, a principio, conceituaram e
diferenciaram Dispraxia Verbal (DV) e Dispraxia
Oral (OD) e concluiram que, ap6s a anamnese com
os individuos da amostra, observac¢des clinicas e
analise de exames, com enfoque na fungdo motora,
para ambos os distirbios, a intervengdo precoce
deve ser recomendada.

Observaram, também, que criangas nascidas
prematuras, com € sem comprometimento cortico-
bulbar, apresentaram maior chance de desenvolver
DO?*. De acordo com Printz et al (2018)'¢, a DO

causa dificuldades nas areas motoras orais além
da producao da fala, manifestando-se como a falta
de coordenagdo de movimentos que sao realizados
voluntariamente ou a pedido (em oposi¢ao aos mo-
vimentos espontaneos). Portanto, isoladamente, a
DO pode gerar implicagdes no controle motor oral,
déficit alimentar e, por consequéncia, prejudicar o
desenvolvimento da fala®.

O tratamento de criangas com AFI e DO,
quando concomitante, precisa ser multidisciplinar,
precoce, frequente e repetitivo. Cabe ressaltar,
também, que, para estes casos, os métodos basea-
dos no planejamento e na programac¢ao motora
sdo escolhidos de acordo com a idade da crianga,
a gravidade da DV/DO e possivel comorbidade,
além de ser necessario complementar a intervengao
com formas alternativas e suplementares de comu-
nicagdo. O diagnoéstico correto destes disturbios ¢
importante, visto que o progndstico € o tratamento
se diferem de prognostico e tratamento de outros
tipos de dificuldades de fala e oromotoras'®.

A principal caracteristica da AFI, como ja
mencionado, é a inconsisténcia nos movimentos
articulatorios que resulta numa fala ininteligivel. A
crianga sabe o que quer dizer, mas nao sabe como
programar os movimentos e produzir os fonemas
a fim de articula-los com clareza e precisdo. luz-
zini-Seigel et al (2017)*, em seus estudos sobre o
tema, comentaram que nao ha uma lista validada
de caracteristicas patognomonicas da AFI, mas que
os sintomas presentes, varidveis entre os individuos
afetados com o disturbio - como a falta de consis-
téncia na producdo dos fonemas, a dificuldade de
coarticulagdo, a diminui¢do dos contrastes voca-
licos e de voz - sdo presentes também em outros
transtornos de linguagem, dificultando e exigindo,
portanto, um diagndstico diferencial.

Criangas com Disturbio de Linguagem (DL)
apresentam caracteristicas na fala que sdo seme-
lhantes a AFI, revelando desempenho oromotor de-
ficitario. No entanto, o comprometimento para estes
casos se revela também em outros niveis, como o
sintatico e o semantico. Os autores® concluiram
que criangas com AFI (associada ao DL ou a AFI
associada ao DL e a uma comorbidade) apresentam
desempenhos equivalentes em todas as avaliagdes
de inconsisténcia de sons da fala, demonstrando
ser esta a caracteristica principal que difere crian-
cas com AFI das com atraso na fala. O estudo de
Crestani et al (2013)% corrobora com a visdo acima
apresentada, afirmando que DL pode conter diver-
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sos subtipos, dentre eles os que envolvem déficits
motores. Além disso, AFI e DL contém tragos em
comum, tais como a grande prevaléncia de casos
no grupo familiar e as dificuldades apresentadas na
aquisic@o da linguagem escrita.

Sabe-se que o tratamento da AFI deve ser
iniciado precocemente, durante o periodo em que
a crianga estd aprendendo a fazer os sons. A AFI
em criangas com Sindrome de Down (SD) é um
diagnodstico muito recente. O estudo de Kumin
(2006)"7, a fim de aprender mais sobre um fator
especifico que afeta a inteligibilidade da fala em
pacientes com SD, examinou as respostas de uma
entrevista realizada com os pais de criangas com
esta condig@o e concluiu que as caracteristicas mais
comuns, apresentadas por estes sujeitos, incluiram
diminuigdo da inteligibilidade com o aumento do
tempo de enunciagdo, inconsisténcia dos erros de
fala, dificuldade em sequenciar movimentos ¢ sons
orais e um padrao de linguagem receptiva superior
a linguagem expressiva, caracteristicas também
presentes na AFI. Segundo o autor'’, estas criangas
estdo sendo diagnosticadas com dificuldades nas
habilidades motoras orais, tornando-se necessa-
rio avaliar e intervir o mais precoce possivel. Os
resultados deste estudo indicaram que 15,1% das
criancas com SD receberam o diagnostico de AFI,
sugerindo que estas criangas estdao sendo subdiag-
nosticadas.

A fala das criangas com SD, segundo Kumin
(2006)", apresenta caracteristicas de AFI, tais
como: inconsisténcia na produgdo dos fonemas;
aumento da dificuldade de prontincia a medida que
as palavras, frases e sentencas se tornavam mais
ou menos familiares; dificuldades com os sons
consonantais ¢ vocalicos, com omissdes de sons ¢
silabas; repertorio limitado de sons; dificuldade de
imitagdo; dificuldade com a prosédia e o ritmo da
fala; e tateio articulatorio, além de dificuldades com
velocidade de fala rapida e com prolongamentos
vocalicos pelo menos algumas vezes.

Segundo alguns estudos, verificou-se que
criangas com SD e que receberam o diagnostico de
AFI comegaram a falar mais tarde, em torno dos
cinco anos de idade?”2* %, Portanto, criangas com
esta sindrome precisam de intervengdo precoce a
fim de melhorar o prognostico'’, visto que apre-
sentam nao s6 dificuldades oromotoras (proprias
da SD), como também déficits nas habilidades de
programagdo e sequenciamento dos movimentos
da fala (caracteristicos da AFI).

A presenca de comorbidades pode gerar um
diagnostico tardio, tanto para a AFI, quanto para
o disturbio secundario, o que pode dificultar a
avaliagdo e a intervencdo precocemente, trazen-
do prognéstico insatisfatorio para tais casos. E,
portanto, essencial identificar a AFI e possiveis
distirbios comorbidos, para que possa ocorrer um
acompanhamento interdisciplinar adequado. Tal
acompanhamento deve atender as necessidades
da crianga e da familia, bem como contemplar um
plano terapéutico individualizado e personalizado
para desenvolver de forma integral as competén-
cias cognitivas, linguisticas, comportamentais e
psicologicas do sujeito.

Como limitagdes da presente pesquisa, ob-
serva-se a escassez de estudos nacionais e inter-
nacionais sobre o tema AFI e comorbidades que
comparam diversos e diferentes grupos entre si,
gerando um numero reduzido para compor esta
amostra, o que pode prejudicar, de certa forma, a
interpretacdo dos resultados obtidos. Destaca-se,
portanto, a importancia de estudos relacionados ao
tema e sugere-se que pesquisas sejam realizadas
para o avango desta area de conhecimento.

Conclusao

Constatou-se que, em ordem de maior fre-
quéncia de ocorréncia nos estudos, as principais
comorbidades associadas a AFI foram a ERB e o
TEA. A comorbidade com maior prevaléncia, de
acordo com esta revisao, foi a epilepsia, mais espe-
cificamente a epilepsia rolandica, por afetar as vias
neurais responsaveis pela linguagem, prejudicando
o desenvolvimento da crianga.

Outro distirbio que se mostrou presente foi o
TEA. Neste caso, as caracteristicas que se destacam
sd0 0 baixo interesse social, déficits na prosodia e
erros na producdo da fala que se tornam mais evi-
dentes quando o individuo tem AFI. Ainda, estudos
na area da genética tém papel fundamental, visto
que as alteracdes e mutacdes em determinados
genes responsaveis pela linguagem podem trazer
a possibilidade de uma manifestagdo comodrbida a
AFI, especialmente se ja ha casos na familia, tais
como o gene FOXP2.

Na presente revisdo, notou-se uma escassez
de trabalhos que discutam a relacdo entre a AFI e
comorbidades, tanto em ambito nacional, quanto
internacional. Dessa forma, recomenda-se que a
tematica seja mais profundamente estudada, de-
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vendo-se realizar mais estudos envolvendo AFI e
suas comorbidades, com populagdes diversificadas
e de diferentes faixas etarias.
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