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Resumo

A sindrome del22ql11.2 é uma condicdo genética causada por microdelecdo na regido
cromossOmica 22q11.2. O desempenho dos individuos com essa condi¢do no nivel receptivo
da linguagem falada, quando comparado aquele no nivel expressivo, ainda é controverso.
Estudos mostraram superioridade na producao da linguagem em relac@o a recep¢ao, enquanto
outros apontaram que os dois niveis estdo comprometidos. Um estudo sobre a fluéncia da
linguagem falada em tarefa de narrativa poderia contribuir para uma melhor caracteriza¢io do
nivel expressivo da linguagem desses individuos. O objetivo deste estudo, portanto, foi
investigar a fluéncia da linguagem falada de individuos com a sindrome del22q11.2 por meio
da caracterizacgao, identificacio, localizacdo e comparacao das disfluéncias e da velocidade de
fala com as de individuos com desenvolvimento tipico de linguagem. Participaram deste
estudo 15 individuos, de ambos os géneros, na faixa etdria de 7 a 17 anos, com diagndstico da
sindrome del22q11.2 (Grupo Experimental — GE), comparados com outros 15 individuos com
desenvolvimento tipico de linguagem (Grupo Controle — GC), semelhantes quanto ao género
e a idade cronoldgica. Para a caracterizagdo dos individuos, foi aplicada a Escala Weschler de
Inteligéncia, o Teste de Vocabuldrio por Imagens Peabody (TVIP) e o Teste de Desempenho
Escolar — TDE. A fluéncia da linguagem falada foi investigada a partir de amostra de
narrativa oral eliciada pelo livio Frog Where Are You?. A narrativa oral foi transcrita e
analisada segundo o Teste de Linguagem Infantil — ABFW, que incluiu a tipologia e a
frequéncia de disfluéncias comuns e gagas e também a velocidade de fala (palavras e silabas
por minuto). A partir da frequéncia de ocorréncia das disfluéncias na narrativa, foi obtido o
nimero total de disfluéncia comum, gaga e total. A partir desses dados, foi realizado o célculo
da porcentagem para a compatibilizacdo dos dados e comparacdo dos grupos. Foram
consideradas rupturas do tipo pausa as interrup¢des na producdo verbal com duragcdo > 2
segundos (>0,03 minutos). Foram analisados o nimero e o tempo de duragdo das pausas
utilizando-se o software PRAAT versdo 4.3.27. Apés a andlise dos aspectos da fluéncia, o
material transcrito foi segmentado para a andlise quanto a posicdo sintitica em que as
disfluéncias ocorreram nos enunciados. O pardmetro de segmenta¢cdo de enunciados adotado
foi o nimero de Unidades Comunicativas ou Communication Units (C-Units). Os resultados
mostraram que o GE apresentou porcentagem superior de disfluéncia comum, gaga e de
descontinuidade de fala quando comparado ao GC. As disfluéncias do tipo hesitag¢do, revisao
e pausa foram as que apareceram com maior frequéncia na narrativa oral de histéria do GE e

do GC, no entanto superiores no GE em relacio ao GC. Tais disfluéncias estdo mais



relacionadas com a formulacdo da linguagem falada, no plano conceitual e de selecdo lexical,
do que com o processo articulatério (fonolégico e motor). Quanto a velocidade de fala, o
nimero de palavras e silabas por minuto apresentado pelo GE foi inferior ao apresentado pelo
GC. Esse achado pode ser justificado pelo aumento de disfluéncias na narrativa oral
apresentado pelos individuos com a sindrome. Na andlise da posi¢do sintdtica de disfluéncias
na narrativa oral, verificou-se que a porcentagem de disfluéncias dentro do enunciado foi
superior quando comparada com a porcentagem de disfluéncias entre os enunciados, tanto
para o GE quanto para o GC. Esse dado é sugestivo da ocorréncia de rupturas na formulacio
de enunciados que jd estdo em curso, cuja produgdo oral ji havia sido iniciada e foi
interrompida. Assim, considerando que os individuos com a sindrome del22ql1.2
apresentaram porcentagem superior de disfluéncias na narrativa, poderiamos especular que
esses individuos também necessitariam de mais tempo para a formulagcdo dos enunciados da
narrativa, em relacdo aos individuos com desenvolvimento tipico de linguagem com a mesma
idade cronolégica. A partir dos resultados obtidos, podemos concluir que: (1) as disfluéncias
do tipo hesitacdo, revisdo e pausa foram as que apareceram com maior frequéncia na narrativa
oral de histdria, (2) a frequéncia de disfluéncias do GE € superior, (3) a velocidade de fala do
GE foi menor quando comparado ao GC e (4) tanto os individuos com a sindrome quanto os
individuos com desenvolvimento tipico de linguagem apresentaram mais disfluéncias dentro

dos enunciados da narrativa.

Palavras-chave: Linguagem, Fala, Narracdo, Medida da Producdo da Fala, Sindrome de

DiGeorge, Sindrome del22q11.2.



Abstract

The 22q11.2 deletion syndrome (del22q11.2) is a genetic condition caused by a microdeletion
in the chromosome 22q11.2 region. The performance of individuals with this condition at the
receptive level of spoken language when compared to that at the expressive level is still
controversial. Some studies show superiority in language production with regard to reception,
while others suggest that both levels are compromised. A study on speech fluency in narrative
tasks could contribute to a better characterization of the expressive level of language in these
individuals. The purpose of this study was, therefore, to investigate the speech fluency profile
in del22q11.2 syndrome individuals through the characterization, identification, localization
and comparison of their disfluencies and speech rate with those of individuals with typical
language development. In this study, 15 subjects, male and female, between 7 and 17 years of
age, and diagnosed with del22q11.2 syndrome (Experimental Group — EG) were compared
with 15 age and gender-matched control subjects with typical language development (Control
Group — CG). In order to characterize the subjects, the Wechsler Intelligence Scale, the
Peabody Picture Vocabulary Test (PPVT), and Teste de Desempenho Escolar (TDE) were
used. The speech fluency profile was investigated using an oral narrative sample elicited by
the book Frog, Where Are You? Each oral narrative was transcribed and analyzed according
to the Teste de Linguagem Infantil ABFW, which included the type and frequency of normal
and stuttered disfluencies and the speech rate (words and syllables per minute). The total
number of normal, stuttered and overall disfluencies was obtained based on the frequency of
occurrence of disfluencies in the narrative. These data were used to calculate the percentage to
match the data and compare the groups. Any interruption in oral production lasting > 2
seconds (>0.03 minutes) was considered a pause. The number and duration of pauses were
analyzed using the PRAAT software version 4.3.27. After analyzing the aspects of fluency,
we segmented each transcription for the analysis of the syntactic position in which
disfluencies occurred in the utterances. The parameter for the utterance segmentation was the
number of Communication Units (C-Units). The results showed that EG had a higher
percentage of normal and stuttered disfluencies and of speech discontinuity comparing to CG.
Disfluencies such as hesitation, review and pause were those which appeared most frequently
in the oral narrative of stories by subjects of both groups, though they were higher in EG than
in CG. Such disfluencies are more related to the formulation of speech, at the conceptual and
the lexical selection level, than to the articulatory process (phonological and motor aspects).

As for the speech rate, the number of words and syllables per minute shown by EG was lower



than that shown by CG. This finding can be explained by the increase of disfluencies in the
oral narrative presented by del22q11.2 syndrome subjects. In analyzing the syntactic position
of disfluencies in oral narrative, it was found that the percentage of disfluencies within an
utterance was higher than that of disfluencies between utterances, for both EG and CG. This
finding is suggestive of occurrence of speech disruptions during the formulation of utterances
which are already in progress, whose oral production had already started and was stopped.
Thus, considering that subjects with del22q11.2 syndrome exhibited a higher percentage of
disfluencies in their oral narrative, we can speculate that these subjects also need more time to
formulate utterances in the narrative comparing to subjects with typical language development
matched in chronological age. From these results we conclude that: (1) disfluencies such as
hesitation, review and pause were the ones that appeared most frequently in the oral narrative
of stories; (2) EG’s frequency of disfluencies is higher; (3) EG’s speech rate is lower when
compared to CG’s; and (4) both subjects with del22q11.2 syndrome and those with typical

language development showed more disfluencies within the utterances in the narrative.

Keywords: Language, Speech, Storytelling, Speech Production Measurement, DiGeorge

syndrome, 22q11.2 deletion syndrome.
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1 INTRODUCAO

A sindrome  del22qll.2  (OMIM#188400/#192430) ¢ um  distirbio
neurodesenvolvimental de origem genética causado por microdelecio no braco longo do
cromossomo 22 na regido ql1.2, com perda de aproximadamente 40 genes (SHPRINTZEN,
2008).

A frequéncia da sindrome del22ql1.2 pode estar subestimada na populacdo, em
funcdo de casos que s@o sub-diagnosticados por apresentarem expressao fenotipica leve, que
¢ de dificil reconhecimento pelo clinico (GOTHELF, 2007). Sua frequéncia ¢ de 1 para 2000
nascidos vivos, sendo considerada rara (SHPRINTZEN, 2008).

As caracteristicas clinicas mais comuns da sindrome del22ql1.2 sdo: alteragcdes
cardiacas (RYAN et al., 1997), face longa, fendas palpebrais estreitas, nariz proeminente com
apice e base nasal alargada, fissura labiopalatina, incluindo a fissura submucosa, retrognatia e
md oclusdo (ARDINGER; ARDINGER, 2002; ROBIN; SHPRINTZEN, 2005).

Problemas de fala, de aprendizagem, cognitivos, de raciocinio l6gico-matematico e
comportamentais s3o manifestacdes comuns no fenétipo dessa condi¢do (SHPRINTZEN et
al., 1978; GOLDING-KUSHNER; WELLER; SHPRINTZEN, 1985; KOK; SOLMAN, 1995;
SHPRINTEZEN, 2008; GOTHELF et al., 2009; FOMIM et al., 2010; ZEMBLE et al., 2010).

Embora, rara, essa condicdo genética tem sido um dos distirbios
neurodesenvolvimentais genéticos que vém sendo mais investigados quanto aos aspectos
cognitivos, de linguagem e comportamentais (DYKENS; HODAPP, 2007).

Alguns fatores poderiam ser apontados como propulsores do crescente aumento no
nimero de pesquisas sobre a sindrome del22q11.2 nos dltimos anos, a saber: (1) a correlacio
entre sintomas esquizofrénicos e o gene COMT, localizado na regido 22ql1.2, sendo essa
sindrome considerada um modelo neurobiolégico de investigacdo da base genética da
esquizofrenia (MURPHY; JONES; OWEN, 1999; BAKER; SKUSE, 2005; EGAN et al.,
2001); (2) o perfil neurocognitivo peculiar da sindrome del22ql1.2, caracterizado por
dificuldades significativas na execucdo de tarefas ndo-verbais, com relativa superioridade no
desempenho de tarefas verbais — embora ambos os dominios (verbal e ndo-verbal) tendam a
estar rebaixados quando comparados aos seus pares por idade cronoldgica e com
desenvolvimento tipico (SWILLEN et al., 1997; WOODIN et al., 2001; LAJINESS-O’NEILL
et al., 2006, KATES et al., 2007; JACOBSON et al., 2010); e (3) o conjunto de manifestagdes
clinicas (e.g. neuroldgica, cognitiva e de complicagdes sist€micas) e, por sua vez, o impacto

social e educacional em fung¢do desses comprometimentos, como parte do fendtipo de



transtornos neurodesenvolvimentais genéticos raros, a exemplo dessa sindrome (BISHOP,
2010).

Dentre esses trés fatores, o perfil neurocognitivo peculiar foi o que impulsionou a
realizacdo deste estudo. Os achados sdo ainda controversos, uma vez que estudos reportaram
o desempenho favoravel desses individuos nas tarefas cognitivas verbais (SWILLEN et al.,
1997; WOODIN et al.,, 2001; LAJINESS-O’NEILL et al., 2006; KATES et al., 2007;
JACOBSON et al., 2010), enquanto outros estudos mostraram desempenho prejudicado
quando esses individuos foram avaliados na tarefa de fluéncia verbal, com diminui¢do da
velocidade e quantidade de informacdo verbal quando comparados aos seus pares por idade
cronoldgica e desenvolvimento tipico de linguagem (BEARDEN et al., 2005; VICARI et al.,
2012).



2 REVISAO DE LITERATURA

Este capitulo aborda estudos sobre o histdrico, a etiologia e diagndstico laboratorial e

0s aspectos comportamentais, cognitivos, da fala e da linguagem na sindrome del22q11.2.

2.1 Sindrome del22q11.2

2.1.1 Histoérico

As diferentes publicacdes e a heterogeneidade clinica desta condi¢ao genética parecem
justificar as diferentes denominacdes encontradas na literatura corrente: (1) sindrome
Sedlackova (SEDLACKOVA, 1955), (2) sindrome de DiGeorge (DIGEORGE, 1965), (3)
sindrome velocardiofacial (SHPRINTZEN et al., 1978) (5) CATCH22 (WILSON et al.,
1993), e, mais recentemente, (6) sindrome del22q11.2 (BASSETT et al., 1998).

A sindrome del22q11.2 foi reconhecida em 1978 a partir do estudo publicado por
Shprintzen (fonoaudi6logo) e seus colaboradores, que apresentaram um conjunto de
caracteristicas clinicas observadas em 12 individuos: fendtipo facial tipico, malformacgdes
multiplas incluindo fissura palatina, anomalias cardiacas, distirbio comportamental,
dificuldade de aprendizagem e hipernasalidade (SHPRINTZEN et al., 1978).

Em 1955, a foniatra tcheca Eva Sedlackova identificou um conjunto de manifestagdes
em 26 criancas. Esse conjunto de caracteristicas fenotipicas incluia: alteracdes velares
congénitas, fala hipernasal, dismorfismo facial (fendas palpebrais estreitas, hipertelorismo
ocular, base nasal larga, 1dbio superior curto com hipoplasia do filtro, anomalias dentérias e
orelhas dismorficas com estreitos dutos externos), digitos longos e deficiéncia intelectual.
Essa condicdo foi denominada “sindrome Sedla¢kova” (SEDLACKOVA , 1955).

DiGeorge (1965) estudou quatro criangas: trés delas por meio de autdpsia,
indentificando auséncia de timo e de glandulas paratireoide, e, na quarta crianga, ainda viva,
hipoparatireoidismo e infeccdes recorrentes (DIGEORGE, 1965). Com base no conceito
proposto anteriormente por Cooper, Peterson e Good (1965), atribuiu-se a causa mortis das
criangas a auséncia congénita do timo e da paratireoide, além de as anormalidades associadas,
todas relacionadas ao sistema imunolégico humano. Acreditando ser uma nova sindrome,
atribui-lhe o nome de “sindrome de DiGeorge”, publicando o estudo em 1968 (DIGEORGE,
1968; OMIM, 2012).



O uso da nomenclatura sindrome del22ql1.2 foi sugerido em 1991 quando foi
identificada microdelecdo na regidao 22ql1 relacionada com a sindrome de DiGeorge e com a
sindrome velocardiofacial (SCAMBLER et al., 1991).

Em 1993, Wilson e colaboradores propuseram o acronimo CATCH22 (alteragdo
conotruncal do coracdo, alteracdes faciais e outras alteracdes decorrentes de anomalias no
cromossomo 22) (WILSON et al., 1993).

A denominagdo sindrome del22ql1.2 passou a ser a mais utilizada por vdrios
pesquisadores, em virtude de as demais nomenclaturas ndo retratarem o fenétipo complexo da
sindrome, optando-se pelo uso da terminologia que faz referéncia a regido cromossdmica
deletada (THOMAS; GRAHAM, 1997; BASSETT et al., 1998). Por isso, nesta pesquisa,

adotou-se a terminologia sindrome del22q11.2 para especificar a condicdo estudada.

2.1.2 Etiologia e diagnéstico laboratorial

A sindrome del22ql1.2 é causada por uma delecdo submicroscOpica na regido
22q11.2, conhecida por microdelecio ou sindrome de genes contiguos (SHPRINTZEN,
2008). Em aproximadamente 85% dos casos diagnosticados, a delecao na regido 22q11.2 é de
3Mb, levando a perda de aproximadamente 60 genes, e cerca de 8% dos casos apresentam
uma delecdo de 1,5 Mb, com a perda de 30 a 40 genes (DREW et al., 2011).

Apenas 15% dos casos com a sindrome del22ql1.2 apresentam padrdo de heranca
autossdOmica dominante, sendo a maioria deles de origem “de novo”, ou seja, essa alteracio
genética ndo é herdada, mas sim decorrente de rearranjos durante a divisdo celular (RYAN et
al., 1997; SWILLEN et al., 2000; SHPRINTZEN, 2008).

Dentre os exames laboratoriais utilizados para o diagnéstico da sindrome del22q11.2,
a técnica de Hibridizacdo in situ por Fluorescéncia (FISH) é a que mais tem sido aplicada.
Esse exame utiliza sondas com sequéncia de DNA, marcadas com fluorocromos, as quais
permitem identificar a auséncia do segmento cromossémico 22ql11.2 (Figura 1). E vilido
destacar que os individuos com resultado FISH negativo ainda assim podem ndo ter o
diagndstico da sindrome mediante a presenca de sinais clinicos positivos, uma vez que
delecdes atipicas na regido cromossdmica 22ql1.2, frequentemente inferiores a 1,5Mb,
requerem o uso de outras técnicas laboratoriais, a exemplo da técnica Multiplex Ligation-
dependent Probe Amplification (MLPA) e da técnica Comparative Genomic Hybridization, o

teste de Hibridizacdo Gendmica Comparativa (CGH). Essas técnicas permitem ndo somente



localizar a perda de segmentos especificos, como também determinar o tamanho da delecio

(SHPRINTZEN, 2008; GOTHELF et al., 2009).

Figura 1 — Hibridizacdo in situ por Fluorescéncia de individuos com a sindrome del22q11.2

(a esquerda) e representacdo esquemadtica do cromossomo 22 (a direita).
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Legenda: As setas sinalizam os dois cromossomos 22. O sinal verde € uma sonda controle e o sinal vermelho é
uma sonda com sequéncia de DNA da regido 22q11.2. Nota-se que uma das cdpias do cromossomo 22 (a
esquerda) ndo apresenta o sinal vermelho, sinalizando a delecdo do gene TUPLE] na regido 22ql1.2. Fonte:
Modificado de Belangero et al., (2009).

2.1.3 Caracteristicas clinicas e sistémicas

Mais de 180 caracteristicas clinicas ja foram descritas como parte do fenétipo da
sindrome del22ql11.2, o que confere heterogeneidade clinica a essa condi¢do (ROBIN;
SHPRINTZEN, 2005; SHPRINTZEN, 2008), conforme pode ser visto na Tabela 1.

As principais caracteristicas incluem anomalia cardiaca congénita, dismorfologias da
face, alteragdes comportamentais, de fala, de linguagem e de aprendizagem (ROBIN;
SHPRINTZEN, 2005; SHPRINTZEN, 2008; PHILIP; BASSETT, 2011).

Quanto as anomalias cardiacas, aproximadamente 80% dos casos apresentam alguma
forma de alteracdo congénita (ARDINGER; ARDINGER, 2002). As anomalias mais
frequentes s@o: malformagdes conotruncais, Tetralogia de Fallot, interrup¢ao de arco adrtico e

defeitos do septo ventricular (MELO; CARVALHO, 2007).



Tabela 1 — Caracteristicas clinicas gerais descritas em estudos com individuos com a

sindrome del22q11.2.

Caracteristicas Clinicas

Estudo N Idade (anos) Dados encontrados
Sedli¢kova, 1955  ? 9 AlFeragﬁo Velofaﬁngea cgngénita, fala hiperngsal, face
tipica*, anomalias dentdrias, dedos longos, baixo peso.
Strong, 1968 4 225 Retardo no desenvolvimento neuropsicomotor, face
tipica*, anomalia cardiaca congénita.
Shprintzen et al., Alteracdes de palato, fissura submucosa, anomalia
1978 12 4al7 cardiaca congénita, retardo no desenvolvimento
neuropsicomotor, face tipica*.
Lipsonetal, 1991 38 1230 AlteragOes de pa]ato., fissura submucosa, insuﬁciéngia
velofaringea, face tipica*, anomalia cardiaca congénita.
Alteragdes de palato, fissura submucosa, insuficiéncia
Ryanetal,, 1997 558 0al8 Vglofaﬁngea, .retar.do no desenvolvimpnto
neuropsicomotor, hipotireoidismo, anomalia cardiaca
congeénita.
Face tipica, hipotireoidismo, fissura submucosa,
Bassettetal., 2005 78 =17 insuficiéncia velofaringea, anomalia cardiaca congénita,
estrabismo, seborreia.
Oskarsdottir et al., Complicagdes imunoldgicas, alteracdes de palato,
2005 100 <19 fissura submucosa, hipotireoidismo, face tipica*,
anomalia cardiaca congénita.
Sandrin-Garcia et AlteracOes de palato, insuficiéncia velofaringea, retardo
al.. 2007 29 6al7 no desenvolvimento neuropsicomotor, face tipica*,
N anomalia cardiaca congénita.
Fominetal., 2010 14 8a18 Face tipica*, anomalia card'iaca congénita, infec¢des
renais.
Zemble et al., _ .
22 2a3 Alteragdes renais e esqueléticas

2010

Legenda: fase tipica*- Retrognatismo, nariz alongado e base larga, fendas palpebrais estreitas, N=nimero de

individuos, ?=dado ndo apresentado no artigo.

Alteracdes endocrinoldgicas e autoimunes foram descritas em varios estudos e as mais

frequentes sdo superiores as encontradas na populacdo em geral, s@o elas: (1) hipocalcemia

(21 a 72%), (2) agenesia timica (até 30%) e (3) transtornos imunolégicos (10 a 55%), esta
ultima podendo ainda justificar as infec¢des de recorréncia (MCLEAN-TOOKE; SPICKETT;
GENNERY, 2007; BALLESTA et al., 2008).

Dentre as alteracdes faciais consideradas tipicas nesta sindrome, destacam-se a

presenca de face longa, fendas palpebrais estreitas, nariz proeminente com dpice e base nasal

alargada, fissura labiopalatina, incluindo a fissura submucosa, 1dbio superior curto com



hipoplasia, retrognatia, anomalias dentérias e orelhas dismdrficas com dutos externos estreitos
(SEDLACKOVA, 1955; SPHPRINTZEN et al., 1978; ARDINGER; ARDINGER, 2002;
ROBIN; SHPRINTEZEN, 2005; GOTHELF, 2007; SANDRIN-GARCIA et al., 2007).

Nas criangas, as caracteristicas faciais mais marcantes incluem padrdo facial alongado,
com retrognatismo, fendas palpebrais estreitas e dpice e bases nasal alargada. Esses
individuos também podem apresentar leve assimetria facial, que pode ser observada durante o
sorriso, devido a disfuncdo do misculo depressor do angulo da boca (ARDINGER;
ARDINGER, 2002). Ao longo dos anos, com o desenvolvimento fisico desses individuos, o
padrdo facial tende a modificar-se, sendo tais caracteristicas mais evidentes por volta dos 7
anos de idade, periodo em que o distirbio de fala também pode ser mais perceptivel, o que,
por sua vez, contribui para o diagndstico da sindrome del22q11.2 (BUTTS, 2009).

A hipernasalidade ¢ uma das principais caracteristicas clinicas citadas como parte do
fendtipo desta sindrome, sendo decorrente da incompeténcia velofaringea bem como da
presenga de fissuras submucosas e uvula bifida (SPHPRINTZEN et al., 1978; GOTHELF,
2007; SANDRIN-GARCIA et al., 2007).

2.1.4 Aspectos comportamentais, cognitivos, da fala e da linguagem

Assim como visto para os aspectos fisicos e sistémicos, a variabilidade clinica também
¢ observada quanto aos aspectos comportamentais e cognitivos (GOTHELF et al., 2009;
PHILIP; BASSETT, 2011).

Os estudos que descreveram o fendtipo comportamental dos individuos com a
sindrome del22q11.2 apresentaram um conjunto de manifestagdes, com destaque para:
esquizofrenia (BASSETT et al., 1998), personalidade timida e introvertida (SWILLEN et al.,
2000), sintomas psiquidtricos com episddios recorrentes de depressdao (SWILLEN et al., 2000;
NIKLASSON et al., 2001; JANSEN et al., 2007), agressividade, déficit de atencdo,
hiperatividade, dificuldade de interag¢do social (LAJINESS-O’NEILL et al., 2006; JANSEN et
al., 2007; GOTHELF, 2007) e transtorno do pensamento (PHILIP; BASSETT, 2011).

A esquizofrenia ¢ um problema relativamente frequente em jovens adultos com a
sindrome del22q11.2 (SHPRINTZEN; SINGER, 1992; BASSETT; CHOW, 1999;
MURPHY; JONES; OWEN, 1999; BAKER; SKUSE, 2005; ANTSHEL et al., 2010; ELIEZ
et al., 2010; KATES, 2011) e tem sido identificada em aproximadamente 20 a 30% dos casos
diagnosticados com essa sindrome (GOTHELF, 2007; PHILIP; BASSETT, 2011).



A alta prevaléncia da esquizofrenia nos individuos com esta condi¢do parece apontar
para uma possivel associagdo entre a esquizofrenia e a alteracdo genética na regido
cromossOmica 22q11.2, contribuindo para que os pesquisadores adotassem essa associaciao
como um modelo neurobiolégico para investigacio da base genética da esquizofrenia
(SCAMBLER et al., 1991; SHPRINTZEN; SINGER, 1992; KARAYIORGOU et al., 1995;
GOTHELF, 1997; BASSETT et al., 1998; BASSETT; CHOW, 1999; MURPHY; JONES;
OWEN, 1999; FEINSTEIN et al., 2002; GOTHELF, 2007; GOTHELF et al., 2009).

O gene COMT, localizado na regido cromossdmica 22ql1 (Figura 2), é considerado
um dos genes candidatos para a esquizofrenia (MURPHY; JONES; OWEN, 1999), uma vez
que a haploinsuficiéncia desse gene, ou seja, a presenca de apenas uma copia funcionante,
parece estar relacionada com manifestagdes esquizoides (EGAN et al., 2000). Esse gene tem
importante funcdo neuroquimica cerebral e exerce importante papel nos processos
neurobiolégicos do comportamento e da personalidade humana (BEARDEN et al., 2005).

Estudos de correlacdo gendtipo-fenotipo tém mostrado que a delec@o da regido critica
da sindrome del22ql11.2 estd relacionada com a presenca de manifestagdes psiquidtricas

(DREW et al., 2011).

Figura 2 — Representacéo esquemadtica do cromossomo 22, com destaque para a regido

cromossOmica 22q11.2.
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Legenda: A seta indica a localizacdo do gene COMT, que é apontado como um dos genes candidatos & base
genética da esquizofrenia. Fonte: Modificado de Gothelf (2007).

Os problemas comportamentais apresentados pelos individuos com a sindrome
del22q11.2 também podem estar relacionados com o desempenho cognitivo desses
individuos. O desempenho em tarefas de memdria, de percepcdo visual e de capacidade de
atencdo mostra-se mais prejudicado em individuos com a sindrome que apresentam sintomas

esquizofrénicos, quando comparados aos individuos com a sindrome sem tais sintomas



(AMELSVOORT et al.,, 2004). Assim, individuos com a sindrome com mais problemas
externalizantes (e.g. comportamentos agressivos) tendem a apresentar niveis intelectuais
inferiores em relacdo aqueles com problemas internalizantes (e.g. depressido) (JANSEN et al.,
2007).

A dificuldade de atencdo apresentada pelos individuos com a sindrome del22q11.2
tem sido apontada como uma manifestacdo subjacente as deficiéncias cognitivas ndo-verbais,
mais especificamente decorrentes dos prejuizos de fungdes executivas, como a capacidade de
controle inibitério (GOTHELF, 2007; KATES et al., 2007), a atencdo seletiva (SIMON et al.,
2005) e a resolucao temporal (SIMON, 2008).

O desempenho cognitivo na sindrome del22q11.2 é bastante varidvel, configurando
desde a presenca de deficiéncia intelectual leve a moderada (GERDES et al., 1999; MOSS et
al., 1999) aquela limitrofe ou dentro dos pardmetros de normalidade (EVA et al., 2006; DE
SMEDT et al., 2007; ANTSHEL et al., 2010).

Diferengas entre os dominios cognitivos verbais e nado-verbais foram citadas em
pesquisas sobre o perfil neuropsicoldgico de criangas com a sindrome del22ql1.2. Essas
diferencas pairam sobre o indice do Quociente Intelectual Verbal (QIV), superior ao do QI
executivo (SWILLEN et al., 1997; WOODIN et al., 2001; LAJINESS-O’NEILL et al., 2006;
JACOBSON et al., 2010).

Entretanto, os achados sdo discordantes, uma vez que estudos também encontraram
indices igualmente rebaixados tanto para o QIV quanto para o QIE (GERDES et al., 1999;
MOSS et al., 1999; GREEN et al., 2009; ANTSHEL et al., 2010), indicando que tanto as
habilidades verbais (linguagem, fala, leitura, compreensdo) quanto as nao-verbais (motoras,
aritméticas e de organizacdo visuoespacial) estdo significativamente prejudicadas nesta
condi¢do (WIDDERSHOVEN et al., 2008; VICARI, et al., 2012).

O desenvolvimento atipico da linguagem, observado logo nos primeiros anos de vida,
€ motivo de grande preocupagdo por parte dos pais de individuos com a sindrome del22q11.2
(GOLDING-KUSHNER; WELLER; SHPRINTZEN, 1985; GERDES et al, 1999;
SCHERER; D’ANTONIO; KALBFLEISCH, 1999). Virios estudos citaram as dificuldades
de comunicacdo relacionadas as dificuldades da linguagem falada desses individuos no nivel
receptivo e, principalmente, no expressivo (SOLOT et al., 2001).

Estudos atribuiram as alteracdes observadas no desenvolvimento da linguagem falada
dos individuos com a sindrome del22q11.2 a presenga de fissura de palato e a disfuncio
velofaringea, causando a hipernasalidade e a ininteligibilidade de fala (SHPRINTZEN et al.,
1978; GOLDING-KUSHNER; WELLER; SHPRINTZEN; 1985). No entanto, outros estudos
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mostraram que a ininteligibilidade de fala desses individuos também estd associada as
dificuldades na aquisicdo do sistema fonolégico (SCHERER; D’ANTONIO;
KALBFLEISCH, 1999; SCHERER; D’ANTONIO; RODGERS, 2001).

E interessante notar que estudos comparando individuos com a sindrome del22q11.2,
com fissura palatina e com hipernasalidade a individuos sem a sindrome, também com fissura
palatina e hipernasalidade, mostraram que os individuos com a sindrome apresentaram mais
alteracdes na linguagem falada do que os individuos com fissura isolada. Esses achados
sugeriram que as dificuldades de linguagem falada apresentadas pelos individuos com a
sindrome excedem as dificuldades decorrentes das alteracdes orofaciais (D’ANTONIO et al.,
2001; BAYLIS; PETER; MOLLER, 2009).

Apesar de os achados apontarem para prejuizos mais significativos na producdo da
linguagem falada quando comparada com o nivel de compreensdo desses individuos
(GERDES et al.,, 1999; SCHERER; D’ANTONIO; KALBFLEISCH, 1999; SCHERER;
D’ANTONIO; RODGERS, 2001), estudos também mostraram que o vocabuldrio receptivo
(palavras isoladas) frequentemente estd prejudicado (GOLDING-KUSHNER; WELLER;
SHPRINTZEN, 1985; KOK; SOLMAN, 1996; SCHERER; D’ANTONIO;
KALBFLEISCH,1999; PERSSON et al., 2006) e, ao que parece, tem certa relacdo com a
producdo da linguagem falada, vistas as dificuldades de sele¢do lexical na narracdo oral de
histéria (PERSSON et al., 2006).

As dificuldades de linguagem tém sido citadas, principalmente, por estudos que
adotaram procedimentos que priorizam o acesso a tarefas linguisticas mais complexas, como
as requeridas para a organizagdo do discurso na conversagdo e na narrativa (GOLDING-
KUSHNER; WELLER; SHPRINTZEN, 1985; SCHERER; D’ANTONIO; KALBFLEISCH,
1999), sendo tais dificuldades observadas na presenca, ou ndo, de deficiéncia intelectual,
sugerindo fazer parte do fendtipo da sindrome del22q11.2 (SOLOT et al., 2000).

Esses individuos apresentam dificuldades pragmaticas (MURPHY, 2004), com
limitagdes na capacidade para contribuirem com informagdes relevantes e pertinentes ao
tépico discursivo, comprometendo a interacdo social dos mesmos (PERSSON et al., 2006;
FERRO et al., 2008).

No entanto, o reconhecimento das alteracdes de linguagem como parte do fendtipo da
sindrome del22q11.2 tem sido questionado com base nos estudos que mostraram que o
desempenho destes individuos € semelhante ao de seus pares com desenvolvimento tipico,

quando excluidos das andlises os individuos com prejuizo intelectual, sugerindo que as
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alteracdoes de natureza linguistica apresentadas pelos individuos com a sindrome eram
secundarias ao déficit intelectual (MOSS et al., 1999, VICARI et al., 2012).

Esses achados fortaleceram a hipétese de que individuos com a sindrome del22q11.2 e
sem deficiéncia intelectual apresentam “Transtorno de Aprendizagem Nao-Verbal”,
caracterizado pelas dificuldades de leitura, escrita e aritmética (SIMON et al., 2005; DE
SMEDT et al., 2006; DE SMEDT et al., 2008; DE SMEDT et al., 2009).

O prejuizo no processamento numérico ¢ uma das principais caracteristicas apontadas
como parte das dificuldades apresentadas por criangas e adolescentes com essa sindrome
Individuos com a sindrome apresentam tanto dificuldades na recuperacdo de eventos
numéricos, ou seja, na habilidade para realizar contas e problemas oralmente; como nas
representagdes visuais numéricas. As dificuldades relacionadas as representagdes numéricas
verbais tendem a ser mais evidentes com o passar dos anos, quando € requerida maior
complexidade nas tarefas de processamento numérico verbal (LAJINESS-O’NEILL et al.,
2006; KATES et al., 2007).

Estudos relataram dificuldades na realizacdo de tarefas de fluéncia verbal, com
diminui¢do da velocidade e quantidade de informac¢do produzida quando os individuos com a
sindrome del22ql11.2 foram comparados aos seus pares por idade cronoldgica e
desenvolvimento tipico de linguagem (BEARDEN et al., 2005; VICARI et al., 2012).

A tarefa de fluéncia verbal tem sido apontada como um importante recurso para
andlise da efetividade do processamento verbal (linguagem falada), partindo-se da premissa
de que, quanto maior o escore nesta tarefa, mais efetiva é a velocidade de processamento de
informacdes por parte do individuo (SCHLINDWEIN-ZANINI, 2010).

Essa tarefa, no entanto, ndo permite obter informacdes sobre circunstincias mais
complexas de produgdo da linguagem falada, a exemplo da narrativa oral. A narrativa oral
tem sido valorizada por pesquisadores como um recurso metodolégico importante na
investigacdo do processamento da linguagem falada, adotando-se as disfluéncias como sinais
de dificuldades vivenciadas pelo individuo durante a construcdo ou recuperacdo da
informacdo (FIESTAS et al., 2005; GUO; TOMBLIN; SAMELSON, 2008). Assim sendo,
esse foi o direcionamento adotado neste estudo para investigar os aspectos da fluéncia da

linguagem falada de individuos com a sindrome del22q11.2.
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3 JUSTIFICATIVAS E HIPOTESE

O fenétipo neurocognitivo da sindrome del22q11.2 tem sido objeto de estudo de
véarios investigadores, uma vez que é um transtorno neurodesenvolvimental genético em que
os individuos apresentariam superioridade1 para desempenhar tarefas verbais, quando
comparadas as ndo-verbais, principalmente de natureza visuoconstrutiva, embora esses
individuos frequentemente apresentem desempenho rebaixado para ambas as tarefas, verbais e
nao-verbais, em relacdo ao esperado para a idade cronolégica (SWILLEN et al., 1997;
WOODIN et al., 2001; LAJINESS-O’NEILL et al., 2006; KATES et al., 2007; JACOBSON
et al., 2010).

Outra peculiaridade dessa sindrome parece estar relacionada com os aspectos da
linguagem falada. Dificuldades de linguagem foram descritas como caracteristicas presentes
desde os primeiros anos de vida desses individuos (SCHERER; D’ANTONIO;
KALBFLEISCH, 1999; MOSS et al., 1999; SOLOT et al., 2000), no entanto, nota-se que 0s
achados sdo divergentes quanto ao desempenho no que diz respeito as habilidades receptivas e
expressivas da linguagem.

Apesar de as habilidades receptivas e expressivas terem sido descritas como
igualmente prejudicadas para os individuos com essa sindrome (MOSS et al., 1999), estudos
mostraram comprometimento mais significativo nas habilidades receptivas, quando
comparadas as habilidades expressivas (GLASER et al., 2002). Ainda por outro lado, estudos
tém chamado a aten¢do para o fato de que as dificuldades na produgdo da linguagem falada
apresentadas pelos individuos com a sindrome del22ql1.2 parecem exceder as alteragcdes
andtomo-funcionais dos 6rgdos fonoarticulatérios desses individuos (GERDES et al., 1999;
MOSS et al., 1999; PERSSON et al., 2006; JACOBSON et al., 2010). Dificuldades em tarefas
mais complexas, como na producdo da narrativa oral (PERSSON et al., 2006) e na tarefa de
fluéncia verbal, evidenciando dificuldades na recuperagdo semantica também foram descritas
e fazem parte do fendtipo dessa condigdo (BEARDEN et al., 2005; VICARI et al., 2012).

Apesar de a fluéncia verbal ter sido estudada (BEARDEN et al., 2005; VICARI et al.,
2012), a producdo da linguagem falada, vista pelos aspectos da fluéncia da fala na tarefa de
narrativa oral de histéria de individuos com a sindrome del22q11.2, ainda € um tema que nao

foi investigado em pesquisas nacionais e internacionais. Esses aspectos da fluéncia t&ém sido

1 .. . N g A s J . - .
O termo “superioridade” foi utilizado para se referir a discrepancia entre as habilidades verbais e as ndo-verbais,
sendo as verbais descritas como superiores as ndo-verbais no fendtipo neurocognitivo da sindrome del22q11.2,
sem que isso signifique atribuir qualquer sentido de integridade dessa habilidade.
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utilizados em pesquisas com individuos com desenvolvimento tipico e com alteracdes de
linguagem, também como forma de andlise efetividade linguistica e, ndo necessariamente, no
sentido de verificar a existéncia, ou ndo, de gagueira (BEFI-LOPES, 2011).

Dentro deste contexto, a investigacdo do perfil da fluéncia da fala de individuos com
sindromes genéticas, principalmente em situagdo de narrativa oral de histdrias, tem se
mostrado um recurso importante para a caracterizagdo das alteracdes de linguagem falada de
outras condicdes genéticas, como na sindrome de Down, na sindrome de Williams-Beuren
(ROSSI; MORETTI-FERREIRA; GIACHETI, 2007; ROSSI et al., 2009; GIACHETI;
MEDINA; ROSSI, 2009; ROSSI et al., 2011) e nos individuos com o Transtorno do Espectro
Alcodlico Fetal (GANTHOUS; ROSSI; GIACHETI, prelo).

Assim, considerando-se que: (1) a producdo da narrativa oral € uma habilidade
cognitiva e linguistica complexa (SILVA; SPINILLO, 2000; NORBURY; BISHOP, 2003),
(2) a producdo de uma fala fluente reflete a inter-relacio de compet€ncias cognitivas e
linguisticas (ANDRADE, 2004) e (3) individuos com a sindrome del22ql1.2 apresentam
alteracdes tanto cognitivas (SWILLEN et al., 2000; WOODIN et al., 2001; LAJINESS-
O’NEILL et al., 2006; KATES et al., 2007; JACOBSON et al., 2010) quanto linguisticas
(GERDES et al., 1999; MOSS et al., 1999; PEARSON et al., 2006; JACOBSON et al., 2010),
formulou-se a hipétese de que os individuos com a sindrome apresentariam perfil da fluéncia
da linguagem falada diferente e, talvez, com maior nimero de disfluéncias quando
comparados aos individuos com desenvolvimento tipico de linguagem com mesma idade
cronoldgica.

Hipotetizou-se que a frequéncia elevada de disfluéncias, se encontrada, seria para as
disfluéncias ndo gagas (e.g. pausas preenchidas, repeti¢do, falsos inicios e revisio), as quais
tém sido relacionadas com problemas de formulacdo de linguagem (MILLER; IGLESIAS,
2010).

Para responder a essa hipdtese, optou-se, neste estudo, por analisar os aspectos da
fluéncia — tipo e frequéncia de disfluéncias, velocidade de fala e posi¢do sintdtica das
disfluéncias nos enunciados — a partir da elaboracdo da narrativa oral de histéria, partindo-se
da premissa de que a producdo oral da narrativa tem sido valorizada por pesquisadores como
um importante recurso metodolégico na investigagdo do processamento da linguagem falada,
adotando-se as disfluéncias como sinais de dificuldades encontradas pelo individuo na
construgdo ou na recuperacdo da informacdo verbal (FIESTAS et al.,, 2005; GUO;
TOMBLIN; SAMELSON, 2008).
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Assim, assumindo que as disfluéncias seriam sinais de dificuldades encontradas pelo
falante para a formulacdo da linguagem falada, propusemos analisar a posi¢do sintitica em
que essas disfluéncias estariam ocorrendo na narrativa — se haveria mais disfluéncias nas
fronteiras sintdticas dos enunciados ou dentro dos enunciados. A proposta de mapear o local
de ocorréncia de disfluéncias no corpus linguistico tem sido utilizada na investigacdo dos
mecanismos de planejamento e de producdo da linguagem falada, assumindo que disfluéncias
entre enunciados (posi¢do inicial do enunciado ou em fronteira sintdtica entre enunciados)
sinalizam problemas na preparagdo da mensagem no plano do macroplanejamento de
unidades comunicativas (preparagdo conceitual), enquanto as disfluéncias dentro do
enunciado (entre as palavras que compdem o enunciado) sdao sinais de problemas no plano do
microplanejamento2 da mensagem (selecdo lexical e codificacio morfolégica) (LEVELT,

1989; CLARK; TREE, 2002; KIRCHER et al., 2004).

%0 modelo de producdo da linguagem falada proposto por Levelt (1989, 1999) sugere que a preparacdo da
mensagem se dd num plano de macro e de microplanejamento. O macroplanejamento opera no nivel de
preparagdo daquilo que se quer falar, ou seja, na preparagdo conceitual. O microplanejamento opera na sele¢dao
lexical (escolha das palavras) e na codificagao morfoldgica (gramatical).

LEVELT, W. J. Speaking: from intention to articulation. Cambridge, MA: MIT Press, 1989.

LEVELT, W. J. Models of word production. Trends in Cognitive Sciences, v. 3, n. 6, p. 223-232, 1999.
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4 OBJETIVOS

O objetivo principal desta pesquisa foi investigar a fluéncia da linguagem falada na
narrativa oral de histéria em individuos com a sindrome del22q11.2 e compari-la com aquela

em individuos com desenvolvimento tipico de linguagem.

Para responder ao objetivo principal desta pesquisa foram estabelecidos os seguintes

objetivos especificos, a saber:

1. Caracterizar a fluéncia da linguagem falada de individuos com a sindrome del22q11.2

e comparda-la com a de individuos com desenvolvimento tipico de linguagem.

2. Na presenca de disfluéncias, caracterizar o tipo e a frequéncia de disfluéncias
ocorridas na narrativa oral de histéria em individuos com a sindrome del22q11.2 e

compard-las com aquelas em individuos com desenvolvimento tipico de linguagem.

3. Comparar a velocidade de fala da narrativa oral de histéria em individuos com a

sindrome del22q11.2 e individuos com desenvolvimento tipico de linguagem.

4. Identificar e comparar a ocorréncia das disfluéncias quanto a posicdo sintdtica nos
enunciados da narrativa oral em individuos com a sindrome del22q11.2 e individuos

com desenvolvimento tipico de linguagem.
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5 MATERIAL E METODOS

5.1  Aspectos Eticos

Este estudo foi aprovado pelo Comité de Etica em Pesquisa (CEP) da Faculdade de
Filosofia e Ciéncias, registro n° 0142/2011 (ANEXO 1).

Ressalta-se que foram respeitados todos os quesitos que regem a resolu¢do do
Conselho Nacional de Saide — CNS/196 — sobre Diretrizes e Normas Regulamentadoras de
Pesquisas Envolvendo Seres Humanos e recomendagdes do Comité de Etica em Pesquisa da
Institui¢do. Os responsaveis pelos individuos foram convidados a assinar o Termo de
Consentimento Livre e Esclarecido (TCLE) — individuos do Grupo Experimental (ANEXO 2)
e individuos do Grupo Controle (ANEXO 3) —, mediante explicacdo dos procedimentos do

projeto, anteriormente ao inicio da coleta de dados.

5.2 Selecdo dos participantes com a sindrome del22q11.2

No total foram contatados 28 individuos do Hospital de Reabilitacio de Anomalias
Craniofaciais — HRAC — USP — Bauru e um do Centro de Estudos da Educagdo e Saude —
CEES - Marilia-SP que atendiam aos critérios de inclusdo estabelecidos nesta pesquisa:
resultado FISH positivo para a dele¢do na regido cromossdmica 22q11.2, idade cronoldgica
entre 6 e 18 anos, limiares tonais dentro do pardmetro de normalidade, abaixo de 25dBNA
(DAVIS; SILVERMAN, 1970).

Foi realizado agendamento, mediante autoriza¢do prévia dos pais e seguindo os
hordrios de retorno ambulatoriais previamente agendados pelo HRAC, conforme norma do
Hospital. Dos 29 individuos com FISH positivo, 15 compareceram para aplicacdo dos

procedimentos previstos nesta pesquisa, os quais compuseram o Grupo Experimental (GE).
5.3  Descricao dos participantes
5.3.1 Grupo Experimental (GE)

O GE foi composto por 15 individuos com idade entre 7 ¢ 17 anos (M= 11,6, DP=2,6)

com diagndéstico da sindrome del22q11.2, positivos para a delecdo na regido 22ql1.2, pela

técnica de Fluorescent In Situ Hybridization (FISH).



17

O nivel socioecondmico foi caracterizado pelo instrumento “Critério de Classificacdo
Econdmica Brasil”, disponivel no site da Associa¢do Brasileira de Empresas de Pesquisa — ABEP
(2003). A classificag@o quanto ao nivel socioecondmico do grupo foi varidvel, da classe A a D.

Quanto a escolaridade, 12/15 frequentam o ensino regular, 2/15 que ndo sdo
alfabetizados frequentavam o ensino especial (APAE) e 1/15 que nio conseguiu acompanhar
o ensino regular deixou de frequentar a escola na 2* série e atualmente ndo frequenta a escola

ou qualquer outra institui¢do de ensino.

5.3.2 Grupo Controle (GC)

Os individuos pertencentes ao Grupo Controle (GC) foram selecionados segundo os
critérios de idade cronoldgica e género correspondente ao GE. Os individuos foram indicados
por professores das redes de ensino municipal e estadual, localizadas na cidade de Marilia-SP,
mediante autorizacdo da Secretaria da Educacdo, segundo critérios estabelecidos para esta
pesquisa, ou seja: (1) ndo apresentar queixa de dificuldade de linguagem falada; (2) nao
apresentar baixo desempenho escolar; (3) parear quanto ao género e a idade cronoldgica com
o GE; (4) nao possuir histérico de encaminhamentos e/ou tratamentos fonoaudiolégicos ou
pedagdgicos; (5) ndo pertencer a classe econdmica E, tnica classificagdo ndo encontrada no
GE, (6) apresentar limiares abaixo de 25 dBNA (DAVIS; SILVERMAN, 1970) e (7)
apresentar QIT dentro dos pardmetros de normalidade (>80).

Para caracterizar o nivel socioecondmico foi utilizado o0 mesmo instrumento do GE. Nos
individuos do GC também foram identificados niveis socioecondmicos varidveis da classe A a D.

Todos os individuos estavam regularmente matriculados na rede ptiblica municipal e
estadual de Marilia, sendo que 2/15 frequentavam a 2° série, 2/15 a 3" série, 2/15 a 4 série, 4/15 a

5% série, 3/15 a 8" série, 1/15 o 1° ano do ensino médio e 1/15 o 3° ano do ensino médio.

5.4  Procedimentos para caracterizacao dos participantes do Grupo Experimental e

Controle
5.4.1 Desempenho Intelectual — Escala Wechsler de Inteligéncia
Para a caracterizagdo da amostra, foi realizada a aplicacdo da Escala Weschler de

Inteligéncia, aplicada por psicélogo das Institui¢des envolvidas para mensurar o Quociente

Intelectual Total (QIT) do GE e do GC.
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Individuos com idade entre 6 e 16 anos foi aplicado a escala WISC-III (WECHSLER,
1991), adaptacdo brasileira de Figueiredo (2001), e para os individuos com idade superior ou
igual a 17 anos foi utilizado a escala WAIS-III (WECHSLER, 1997), adaptacdo brasileira de
Nascimento (2004). Os parametros de desempenho previstos pelo teste, segundo classificacdo
da escala Wechsler (1991), sdo: intelectualmente deficiente (<69), limitrofe (70 a 79), médio
inferior (80 a 89), médio (90 a 109), médio superior (110-119).

O Quociente Intelectual Total (QIT) do GE variou de 68 (deficiéncia intelectual) a 110
(inteligéncia média superior) e do GC variou de 90 (inteligéncia média) a 110 (inteligéncia

média superior).

5.4.2 Vocabulario receptivo-auditivo — Teste de Vocabulario por Imagens (Peabody)

O Teste de Vocabuldrio por Imagens Peabody — TVIP (DUNN et al.,, 1986) foi
utilizado para caracterizar a amostra por meio da avaliagdo do vocabulario receptivo-auditivo
dos individuos do GE e do GC. Incluem: pessoas, acdes, qualidades, partes do corpo, tempo,
natureza, lugares, objetos, animais, termos matemdticos, ferramentas e instrumentos, a partir
de 125 pranchas organizadas de acordo com o grau de dificuldade.

Durante a aplicacdo do teste, o individuo deve apontar para a figura, apresentada em
cada prancha contendo quatro figuras, que melhor representa a palavra falada pelo
examinador, que solicita que o individuo aponte de acordo com estimulo verbal.

Os escores brutos obtidos foram utilizados para mensurar valores da andlise estatistica.
Ap6s a obtencdo do valor de cada individuo, tal valor foi classificado de acordo com a
pontuacdo obtida: (1) baixa superior, (2) média baixa, (3) média alta, (4) alta inferior, (5) alta
e (6) alta superior.

Os individuos do GE obtiveram classificacdo baixa inferior para 13 dos individuos e
baixa superior para 2 individuos. No GC os individuos obtiveram quatro diferentes
classificacdes: 4 com classificacdo alta, 1 com pontuacdo alta superior, 5 com classificacio
alta inferior e 5 com classificacdo média.

Na Tabela 2 sdo apresentados os valores dos resultados estatisticos descritivos para
expor a varidvel “Vocabuldrio Receptivo-Auditivo”, especificando os escores encontrados
para os grupos GE e GC no Teste de Vocabulario por Imagens — TVIP (Peabody). O valor de
p foi obtido por meio do teste “Mann-Whitney”. Os resultados mostraram que houve diferenga

estatisticamente significante do GE em relagdo ao GC.
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Tabela 2 — Estatistica descritiva do Teste de Vocabulario por Imagens Peabody — TVIP para o

GEe o GC.
Min. Média Mediana Max. DP CV p
GE 54,00 61,00 62,00 70,00 5,15 8,45

0,000003234%*%*
GC 95,00 108,10 110,00 121,00 7,75 7,17

Teste “Mann-Whitney”
Legenda: Min.= Minimo; Max.= Maximo; Fem.= Feminino; Masc.= Masculino; DP= Desvio Padrio; CV=
Coeficiente de Variagdo=valor em porcentagem.

Na Figura 3 os valores dos escores brutos do GE em relacdo ao GC sdo apresentados.

Os resultados mostraram que o escore bruto do GE foi inferior em relacdo ao do GC.

Figura 3 — Resultados dos escores brutos do Teste de Vocabulario por Imagens Peabody —

TVIP para o GE em relagdo ao GC.

PEABDDY

AFT R TR

5.4.3 Habilidades Académicas — Teste de Desempenho Escolar (TDE)

O desempenho académico foi avaliado por meio da aplicacdo do Teste de Desempenho
Escolar (TDE) de Stein (1994) para os individuos do GE e do GC. O TDE é um instrumento
psicométrico com a finalidade de obter o desempenho das capacidades fundamentais para o
desempenho escolar, especialmente para escrita, aritmética e leitura e € utilizado neste estudo
para caracterizar a casuistica e confirmar ou ndo o quadro de distirbio de aprendizagem. O teste

foi padronizado e normatizado para a populacdo brasileira a partir do desempenho de escolares
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de 1* a 6* séries do Ensino Fundamental, subdivididos em trés subtestes: Escrita: escrita do
nome proprio e de palavras isoladas apresentadas, como em ditado; Aritmética: solugao oral de
problemas e cdlculo de operagdes aritméticas por escrito; e Leitura: reconhecimento de palavras
isoladas do contexto.

Os trés subtestes apresentam escala de itens em ordem crescente de dificuldade e foram
apresentados aos individuos independentemente de sua série, uma vez que o individuo poderia
interromper o subteste assim que os itens apresentados em determinado nivel da escala nio
fossem impossiveis de serem resolvidos.

O escore bruto obtido em cada subteste foi utilizado para fins de comparacéo nas tabelas
de classificac@o dos escores brutos, por série escolar, proposta pelo teste, e entdo o desempenho
dos individuos foi classificado em: “Inferior”, “Médio” ou “Superior”. Os individuos do GE
apresentaram dois tipos de classificacdo segundo os parametros de pontuacdo do TDE: 14 com
pontuagdo inferior e 1 com pontuacdo média. No GC foram identificados quatro tipos de
classificacio para o TDE: 1 individuo com pontuagao inferior, 1 com pontuacdo média superior,
8 com pontuacdo média e 5 com pontuacio superior.

Na Tabela 3 sdao apresentados os valores da estatistica descritiva do Teste de
Desempenho Escolar (TDE) para as varidveis relacionadas as habilidades académicas, a partir
dos subtestes de Escrita, Leitura e Aritmética, especificando os escores parciais e o escore Total
para o teste. O valor de p foi obtido por meio do teste “Mann-Whitney”. Os resultados
apontaram que houve diferenca estatisticamente significante para os trés subtestes do TDE do
GE em relagio ao GC.

A Figura 4 apresenta a distribuicdo dos escores brutos do GE em relacdo ao GC nos
subtestes de Escrita, Leitura e Aritmética e o escore bruto total do TDE. Nota-se pela
distribui¢do dos dados que o GE apresentou escores inferiores quando comparados com os do

GC para todos os itens avaliados no TDE, principalmente nos subtestes de Escrita e Aritmética.
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Tabela 3 — Estatistica descritiva do desempenho académico no teste de Desempenho Escolar

(TDE), para o GE e o GC.

TDE Min. Média Mediana Max. DP Cv p

GE 0,00 12,93 14,00 27,00 10,27 79,42

]
T 0,00005884:
R GC 1200 2947 31,00 3400 617 2095
= GE 000 4840 6500 70,00 29,79 61,55
E 0,003732%
2 GC 6200 6720 6800 7000 218 324
g GE 000 907 11,00 1900 7,08 78,04
2 0,00009153%%x
E GC 1000 2200 2300 2900 553 25,13

GE 000 7040 90,00 110,00 44,00 62,50
g 0,0000398
= GC 8400 11870 12300 13300 1299 1092

Teste “Mann-Whitney”
Legenda: Min.= Minimo; Max.= Médximo; Fem.= Feminino; Masc.= Masculino; DP= Desvio Padrido; CV=
Coeficiente de Variacdo=valor em porcentagem.

Figura 4 — Distribuicao dos escores brutos das habilidades académicas nos subtestes de
Escrita, Leitura, Aritmética e do escore Total no Teste de Desempenho Escolar (TDE) do GE

em relacdo ao GC.




22

5.5 Procedimentos para coleta da narrativa oral e analise dos aspectos da fluéncia

Para andlise dos aspectos da fluéncia foi realizada a coleta de uma amostra de
narrativa oral de individuos do GE e do GC. Essa coleta foi realizada utilizando o livro Frog
where are you?, de Mayer (1969), que é composto por 29 pranchas de venetas sequenciais
sem escrita. Primeiramente, foi solicitado ao individuo que manuseasse o livro seguindo a
instrucdo de folhear todas as pédginas para que depois ele contasse uma histéria a partir do
livro. Apds o manuseio, foi dada a instru¢do para que o individuo contasse a melhor histéria
que pudesse com o apoio do livro.

Todos as amostras foram gravadas (dudio e video) utilizando a cAmera SONY DCR-
SX83 e o microfone de cabega marca TSI, modelo MS115 MCL-VHEF, sem fio, posicionado a
5 cm da boca e acoplado no gravador digital portatil.

A amostra de narrativa oral foi completamente transcrita para a andlise da fluéncia que
foi realizada segundo a proposta do Teste de Linguagem Infantil - ABFW, Area de Fluéncia
(ANDRADE et al., 2004). Essa proposta leva em consideracdo: (1) frequéncia e tipologia das
disfluéncias, classificadas em disfluéncias comuns (hesitacdes; interjeicdes; revisdes; palavras
ndo terminadas; repeticdes de segmento e repeticdes de frases), e das disfluéncias gagas (duas
ou mais repeticdes de sons e/ou silabas, e/ou palavras; prolongamentos; bloqueios, pausas e
intrusdes), mais relacionadas com o processamento da fala; (2) porcentagem de descontinuidade
de fala, calculada a partir da soma de disfluéncias comuns e gagas e porcentagem de
disfluéncias gagas, calculada a partir do total de disfluéncias gagas; e (3) velocidade da fala, que
analisa o nimero de palavras e silabas por minuto, sendo para tal considerado o nimero total de
palavras e silabas fluentes em relacio ao tempo total de duracio da narrativa.

Neste estudo um quarto item foi considerado como parte da andlise da fluéncia: a
porcentagem de disfluéncias comuns, calculada a partir do total de disfluéncias comuns.

O registro da ocorréncia de disfluéncias foi considerado para toda a amostra da
narrativa oral de histéria, sendo realizado o cdlculo de compatibilizacdo em porcentagem do
nimero de silabas fluentes, conforme sugerido pelo teste ABFW, em relagdo ao nimero de
ocorréncia das disfluéncias comuns e gagas para fins de comparagdo entre os participantes.

O tempo total da duracdo da amostra da fala, o registro do nimero de pausas e o tempo
de duracdo das mesmas foram analisados utilizando o software PRAAT versao 4.3.27.
Segundo as normas do teste, foram consideradas rupturas do tipo pausa as interrup¢cdes na

produgdo verbal com duragio > 2 segundos (=0,03 minutos).
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5.6 Posicao sintatica das disfluéncias no enunciado

Ap6s andlise quanto aos aspectos da fluéncia, o material transcrito foi segmentado
para proceder com a andlise quanto a posi¢do sintdtica em que as disfluéncias ocorreram nos
enunciados que compuseram a narrativa oral.

O parametro de segmentacdo de enunciados adotado neste estudo foi o nimero de
Unidades Comunicativas ou Communication Units (C-Units). Esta ¢ uma medida formal de
segmentacdo de enunciados, a qual foi proposta por Loban (1976) para segmentacdo de
amostras de linguagem obtidas em situacdo de discurso (e.g. conversacdo e narrativa). Uma
C-Unit corresponde a uma oragdo principal (sintaticamente independente) e todas as suas
dependentes (LOBAN, 1976; MILLER; GILLAN; PENA, 2001; MILLER; IGLESIAS,
2010), ou seja, uma C-Unit pode conter apenas uma oracdo principal (ora¢do absoluta ou
oracdes coordenadas entre si), mas um ndmero indefinido de oracdes dependentes por
subordinag@o (uma ou mais oragdes que dependem sintaticamente da orag@o principal).

A segmentag@o dos enunciados da narrativa oral em C-Units foi realizada utilizando o
cddigo (/) para sinalizar a fronteira sintdtica entre os enunciados, segundo critérios propostos

por Miller, Gillan e Pefia (2001) e Miller e Iglesias (2010), a saber:

a) Oragdes sintaticamente independentes (oragdes absolutas ou compostas por coordenagdo):
e na presenca de oragdes absolutas (periodos simples), a fronteira sintdtica foi inserida
apos a oracdo principal (e.g. O menino estava procurando o sapo dentro da bota C-Unict

/ O cachorro estava procurando o sapo no pote CUnidy ‘Total de C-Unit=2.

® na presenca de oragdes compostas por coordenacdo, a fronteira sintdtica foi inserida
antes da conjuncdo coordenada (e.g. O menino estava procurando o sapo dentro da

CUnitl 1 ¢ o cachorro estava procurando no pote CUne2) Total de C-Unit=2.

bota

b) Para oracdes sintaticamente dependentes (oracdes subordinadas):
® na presenca de oracdes subordinadas, a fronteira sintatica foi inserida apds todas as
oracdes dependentes (subordinadas) ligadas a oracdo principal (e.g. O menino estava
procurando o sapo dentro da bota porque o sapo havia fugido enquanto o menino

estava dormindo /). Total de C-Unit=1.

¢) Oragdes incompletas:
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e na presenca de oragdes incompletas seguidas por revisdo (semantica ou sintdtica), a
fronteira sintética foi inserida seguindo os mesmos critérios estabelecidos nos itens “a”
ou “b”, incluindo-se como parte do enunciado a oracdo incompleta (e.g. O menino

estava procurando o cachorro estava procurando o sapo na arvore enquanto 0 menino

subiu na pedra CUnithy ‘Total de C-Unit=1. Note que o segmento sublinhado “o cachorro

estava procurando” traz uma revisdo semantica do segmento anterior “O menino estava

procurando”. Neste caso, a fronteira sintédtica foi inserida seguindo o critério “b”, para

oragdes sintaticamente dependentes, incluindo-se a oracio incompleta.

e na presenca de oracdes incompletas sem revisdo, ou seja, quando ndo houve
continuidade da ideia em curso, a fronteira sintatica foi inserida apds a oragdo a
. . C-Unit-1 incompl . -
incompleta (e.g. O menino estava ~ " "M /A coruja apareceu por cima das

pedras “U"%) Total de C-Unit=2.

d) Trechos de discurso direto na narrativa:
® na presenga de trechos de discurso direto na narrativa (didlogo entre os personagens da
histéria), a fronteira sintdtica foi inserida apds o trecho completo do didlogo,
contabilizando uma dnica C-Unit para todo o trecho (e.g. O menino perguntou para o

A M 2 . -~ bl = i '1 .
cachorro, “Vocé viu o sapo”. E o cachorro disse “Nao C-Unit /). Total de C-Unit=1.

Ap6s a segmentacdo da narrativa oral, as disfluéncias foram classificadas quanto ao

N .

total de ocorréncias quanto a posi¢do sintdtica nos enunciados (C-Units): nimero de

disfluéncias entre C-Units (e.g. O menino estava procurando o sapo dentro da bota cunicl

C-Unit-2

oo . A
#ah"*"“*° O cachorro estava procurando o sapo no pote ) e nimero de disfluéncias inter

hhesitﬂgéo

C-Unit (e.g. O menino estava procurando #a o sapo dentro da bota CUnitl 1 0 cachorro

C-Unit-2
estava procurando o sapo no pote ~ ).

Para que os individuos pudessem ser comparados entre si, considerando-se que o
nimero de C-Units na narrativa foi varidvel entre eles, foi aplicada a regra de
compatibilizacio dos dados, assim como fora utilizada no cédlculo do percentual de
disfluéncias. A partir do nimero total de C-Units (representando 100%), foi calculado o
percentual de disfluéncias, a partir nimero total de disfluéncias dentro e entre C-Units,

respectivamente, obtendo-se o percentual de disfluéncias dentro da CU (%DDCU) e entre CU
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(%DECU). As disfluéncias foram computadas no seu total quanto ao local de ocorréncia, ndo

sendo realizada andlise por tipologia de disfluéncias.

5.7 Analise Estatistica

A andlise estatistica foi realizada utilizando-se os dados coletados em relacdo aos aspectos
da fluéncia. As varidveis quantitativas foram testadas quanto a distribuicdo de normalidade dos
dados aplicando-se o teste Shapiro-Wilk. Utilizou-se teste estatistico nao paramétrico para as
variaveis que nao apresentaram distribuicdo normal — disfluéncia comum, disfluéncia gaga,
descontinuidade de fala, tempo de duracdo das pausas e posicdo sintdtica das disfluéncias na
narrativa oral (dentro do enunciado e entre os enunciados) — e teste estatistico paramétrico para as
varidveis com distribui¢do normal (palavras por minuto e silabas por minuto).

O teste paramétrico t-Student foi utilizado para os dados com distribuicdo normal para
duas amostras independentes (comparagdo entre 0 GE e o GC para palavras por minuto e
silabas por minuto).

Para os dados que ndo atenderam a normalidade foi utilizado o teste ndo paramétrico
de Mann-Whitney para duas amostras independentes (comparagdes entre 0 GE e o GC para a
porcentagem total de disfluéncia comum, porcentagem total de disfluéncia gaga, porcentagem
de descontinuidade de fala, tempo de duracdo das pausas) e o teste de Wilcoxon para duas
amostras dependentes (comparagdo dentro do GE e do GC para a porcentagem de disfluéncias
dentro do enunciado e entre enunciados).

O teste de Kruskal Wallis foi utilizado para as andlises estatisticas com trés amostras
independentes (comparacdo entre trés diferentes classificagdes etdrias do GE e do GC). Para
essa andlise, os individuos do GE e do GC foram reagrupados segundo a classificagdo etéaria
adotada no estudo do perfil da fluéncia de individuos com desenvolvimento tipico de
linguagem de Martins e Andrade (2008), a saber: Escolares, com idade de 7 a 12 anos; Inicio
da adolescéncia, com idade de 12 a 14 anos; e Final da adolescéncia, com idade entre 15 ¢ 18
anos para a andlise dos dados da fluéncia.

As varidveis analisadas quanto a classificacdo etdria foram: porcentagem total de
disfluéncia comum, porcentagem total de disfluéncia gaga, porcentagem de descontinuidade
de fala, palavras por minuto e silabas por minuto. Essas mesmas varidveis também foram

analisadas segundo género (masculino e feminino) do GE e do GC.
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6 RESULTADOS

Os resultados quanto aos aspectos da fluéncia serdo apresentados na seguinte ordem:
(1) disfluéncia comum, (2) disfluéncia gaga, (3) descontinuidade de fala, (4) tempo de
duracdo da pausa, (5) velocidade de fala e (6) posicdo sintdtica das disfluéncias no

enunciado.

6.1 Aspectos da Fluéncia

6.1.1 Disfluéncia comum

Na Tabela 4 sdo apresentados os valores da estatistica descritiva da disfluéncia
comum, especificando a porcentagem encontrada para cada tipo de disfluéncia para o GE e o
GC. Os individuos do GE apresentaram valor de média superior para todos os valores de
disfluéncias comuns em relagdo aos do GC, exceto para a repeticdo de frases, que ndo foi
encontrada no GE e no GC.

O valor de p nao foi calculado para cada tipo de disfluéncia comum, pois o nimero de
parametros investigados é superior ao nimero de individuos de cada grupo, e estatisticamente
ndo € viavel.

A Figura 5 apresenta a distribuicdo da porcentagem de disfluéncias comuns
observadas na narrativa oral de histéria dos individuos do GE em relagdo aos do GC.

A hesitagdo e a revisdo foram as disfluéncias comuns que apareceram com maior
frequéncia na narrativa oral tanto do GE quanto do GC, embora no GE essas disfluéncias

tenham sido mais frequentes do que no GC.
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Tabela 4 — Valores dos resultados da estatistica descritiva da porcentagem de disfluéncias

comuns encontradas na narrativa oral do GE e do GC.

Disfluéncias 3 L. . ,
Min. Média Mediana Max. DP CV
Comuns
L GE 0,00 2,78 2,22 7,35 2,03 73,00
Hesitacao
GC 0,00 1,17 0,86 5,51 1,41 120,37
L GE 0,00 0,19 0,00 1,00 0,35 187,23
Interjeicao
GC 0,00 0,04 0,00 0,47 0,13 295,46
s GE 0,00 0,91 0,95 1,93 0,64 70,34
Revisao
GC 0,09 0,79 0,81 1,77 0,44 55,96
Palavranao GE 0,00 0,44 0,14 3,03 0,80 178,95
Terminada GC 0,00 0,25 0,21 0,86 0,26 102,48
Repeticao de GE 0,00 0,38 0,32 1,31 0,40 105,66
Palavra GC 0,00 0,27 0,00 1,99 0,53 197,88
Repeticao de GE 0,00 0,06 0,00 0,30 0,11 180,49
Segmento GC 0,00 0,00 0,00 0,00 0,00 N.C.
Repeticao de GE 0,00 0,00 0,00 0,00 0,00 N.C.
Frases GC 0,00 0,00 0,00 0,00 0,00 N.C.

Legenda: Min.= Minimo; Max.= Maximo; Fem.= Feminino; Masc.= Masculino; DP= Desvio Padrdo; CV=
Coeficiente de Varia¢ao (porcentagem); N.C.= Nao calculado.

Figura 5 — Distribuicdo da porcentagem de disfluéncias comuns na narrativa oral do GE e do GC.

EXPERIMENTAL - DISFLUENCIA COMUA

CONTROLE - DISFLUEMCIA COMUM

e = 1 s i pal _seg I e

Legenda: hes = hesitagdo; intj = interjei¢do; rev = revisdo; nterm = palavra ndo terminada; r_pal = repeticdo de
palavras; r_seg = repeticdo de segmentos; r_fra = repeti¢do de frases.
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Na Tabela 5 sdo apresentados os valores da estatistica da porcentagem total de
disfluéncia comum encontrada para o GE e o GC. Os individuos do GE e do GC foram
comparados quanto a porcentagem total de disfluéncia comum utilizando-se o teste “Mann-
Whitney”. Nota-se que os individuos do GE e do GC mostraram-se estatisticamente

diferentes.

Tabela 5 — Valores encontrados da porcentagem total de disfluéncia comum no GE e no GC.

Min. Média  Mediana Max. DP CvV p
GE 0,96 4,77 4,85 8,82 244 5121
0,008957
GC 0,20 2,52 1,89 7,40 2,05 81,18

Teste “Mann- Whitney”
Legenda: Min.= Minimo; Max.= Méximo; Fem.= Feminino; Masc.= Masculino; DP= Desvio Padrdao; CV=
Coeficiente de Variagdo (em porcentagem).

Na Figura 6 sdo apresentados os valores da porcentagem total de disfluéncia comum
encontrada no GE e no GC. Identifica-se pelos resultados que os individuos do GE

apresentaram valores superiores quando comparados aos individuos do GC.

Figura 6 — Distribui¢do da porcentagem total de disfluéncia comum nos individuos do GE em

relagdo aos do GC.

DCISFLUENCLA COMUM

Eelagem

EXPERBSTNTAL CONTROLE
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A porcentagem total de disfluéncia comum foi analisada tendo-se em vista a
classificacdo etaria dos individuos do GE e do GC, subdivididos em: Escolares, Inicio e Final
da adolescéncia, como descrito no capitulo da Metodologia. Na Tabela 6 sdo apresentados os
valores dos resultados da estatistica descritiva dos individuos do GE em relagdo aos do GC
por classificacdo etdria. O valor de p para o GE foi obtido por meio do teste “Kruskal

Wallis”, verificando-se que ndo houve diferenca estatisticamente significante para o GE.
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Na Figura 7 s@o apresentadas as variagdes da porcentagem do total de disfluéncia
comum por classificacdo etaria do GE e do GC. Observa-se que, nas trés classificagdes
etdrias, os individuos do GE obtiveram porcentagem de disfluéncia comum superior em

relacdo a do GC, com diferenca estatisticamente significante.

Figura 7 — Distribui¢do da porcentagem de disfluéncia comum na narrativa oral por

classificacdo etaria do GE e do GC.
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A porcentagem total de disfluéncia comum também foi analisada segundo o gé€nero
dos participantes do GE e do GC. Na Tabela 7 sdo apresentados os valores dos resultados
estatisticos para ambos os grupos e o valor de p foi obtido por meio do teste “Mann-Whitney”,

ndo sendo encontrada diferenca estatisticamente significante para ambos os grupos.

Tabela 7 — Valores encontrados da porcentagem de disfluéncia comum segundo o género do

GE e do GC.
Género Min. Média Mediana Max. DP CvV p
Fem. 2,43 4,35 3,67 8,62 2,20 50,48
GE 0,4511
Masc. 0,96 5,25 5,29 8,82 2,79 53,20
Fem. 0,20 2,90 2,13 7,40 2,71 93,60
GC 0,8665
Masc. 1,23 2,10 1,89 3,64 0,90 42,94

Teste “Mann-Whitney”
Legenda: Min.= Minimo; Max.= Maximo; Fem.= Feminino; Masc.= Masculino; DP= Desvio Padrdo; CV=
Coeficiente de Varia¢do (valor em porcentagem).
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A Figura 8 mostra a distribuicdo da porcentagem de disfluéncia comum para os
individuos dos géneros feminino e masculino do GE e do GC, identificando que os dois
géneros no GE apresentaram valores superiores do percentual de disfluéncia comum em

relacdo aos géneros do GC.

Figura 8 — Distribuicdo da porcentagem total de disfluéncia comum na narrativa oral segundo

o género do GE e do GC.
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6.1.2 Disfluéncia Gaga

Na Tabela 8 sdo apresentados os valores dos resultados da estatistica descritiva para a
porcentagem de disfluéncias gagas do GE e do GC. O valor de p ndo foi calculado para cada
tipo de disfluéncia, pois o nimero de pardmetros investigados é superior ao nimero de
individuos de cada grupo.

As porcentagens de disfluéncias gagas encontradas no GE e no GC sdo apresentadas
na Figura 9. Identificou-se que no GC apenas um individuo apresentou disfluéncia gaga do

tipo pausa. o
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Tabela 8 — Valores dos resultados da estatistica descritiva da porcentagem de disfluéncias

gagas encontradas na narrativa oral do GE e do GC.

Disfluéncias
Min. Média Mediana Max. DP Cv
Gagas
GE 0,00 0,03 0,00 0,49 0,13 387,3
Repeticao de Silaba
GC 0,00 0,00 0,00 0,00 0,00 N.C.
GE 0,00 0,00 0,00 0,00 0,00 N.C.
Repeticao de Som
GC 0,00 0,00 0,00 0,00 0,00 N.C.
GE 0,00 0,05 0,00 0,63 0,16 313,19
Prolongamento
GC 0,00 0,00 0,00 0,00 0,00 N.C.
GE 0,00 0,00 0,00 0,00 0,00 N.C.
Bloqueio
GC 0,00 0,00 0,00 0,00 0,00 N.C.
GE 0,00 0,35 0,00 2,27 0,68 194,68
Pausa
GC 0,00 0,004 0,00 0,06 0,02 387,30
Insercao de GE 0,00 0,00 0,00 0,00 0,00 N.C.
Segmento GC 0,00 0,00 0,00 0,00 0,00 N.C.

Legenda: Min.= Minimo; Max.= Maximo; Fem.= Feminino; Masc.= Masculino; DP= Desvio Padrio; CV=
Coeficiente de Variac¢do (valor em porcentagem); N.C.= Nao calculado.

Figura 9 — Distribuicdo da porcentagem de disfluéncias gagas na narrativa oral do GC e do

GE.

EXPERIMENTAL - DESFLUEMNCLA GAGA

CONTROLE - ISFLUENCIA GAGA

sl s el [ Pl iy
Legenda: r_sil = repeticdo de silaba; r_som = repeti¢do de som; prl = prolongamento; bloq = bloqueio; i_seg =
insercdo de segmento.
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N

Os individuos do GE e do GC foram comparados quanto a porcentagem total de
disfluéncia gaga, utilizando-se o teste “Mann-Whitney” para obter os valores estatisticos e
identificar o p (Tabela 9). Os resultados apontaram diferenca estatisticamente significante

entre 0s grupos.

Tabela 9 — Valores encontrados da porcentagem total de disfluéncia gaga no GE e no GC.

Min. Média Mediana Max. DP Cv p
GE 0,00 0,43 0,16 2,27 0,66 152,33
0,004173%x
GC 0,00 0,004 0,00 0,06 0,02 387,30

Teste “Mann-Whitney”
Legenda: Min.= Minimo; Max.= Maximo; Fem.= Feminino; Masc.= Masculino; DP= Desvio Padrdo; CV=
Coeficiente de Variacdo (valor em porcentagem).

Na Figura 10 sdo apresentados os valores da porcentagem total de disfluéncia gaga do
GE com o GC, identificando valores superiores de disfluéncia gaga para os individuos do GE

em relacdo aos do GC.

Figura 10 - Distribuicio da porcentagem total de disfluéncia gaga nos individuos do GE em

relacdo aos do GC.

DISFLUENCLA GAGA

reerlagem

EXPERASTNTAL CONTROLE

A porcentagem total de disfluéncia gaga foi analisada tendo-se em vista a classificacio

etaria dos individuos do GE e do GC, subdivididos em: Escolares, Inicio e Final da



35

adolescéncia, como descrito no capitulo da Metodologia. Na Tabela 10 sdo apresentados os
valores dos resultados da estatistica descritiva dos individuos do GE em relagdao aos do GC
por classificacdo etdria. O valor de p para o GE foi obtido por meio do teste “Kruskal

Wallis”, verificando-se que ndo houve diferenca estatisticamente significante para o GE.
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Na Figura 11 sdo apresentados os valores da porcentagem total de disfluéncia gaga do
GE em relagdo ao GC por classificagdo etdria. No GE os individuos da classe etdria dos
Escolares foram os que apresentaram valores superiores de disfluéncia gaga em relacdo as outras
duas classes do GE. Apenas um individuo da classificacao etaria de Escolares do GC apresentou

disfluéncia gaga do tipo pausa, representado pelo outlier da Figura 14 do GC.

Figura 11 - Distribuicdo da porcentagem de disfluéncia gaga na narrativa oral por classificacio

etaria do GE e do GC.
DISFLUENCIA GAGA
Experimental Controks

: .
5 §

% H

£ £ o

[ Tt e mpi Tt i E ot raivre Ferin acdoier Fom miticiless

A porcentagem total de disfluéncia gaga também foi analisada quanto ao género no
GE e no GC. Os valores dos resultados estatisticos de ambos os grupos, bem como os valores
de p obtidos pelo teste “Mann-Whitney”, estdo apresentados na Tabela 11. Na comparacgao foi

encontrada diferenca estatisticamente significante no GE.

Tabela 11 — Valores encontrados da porcentagem total de disfluéncia gaga no GE e no GC

segundo o género.

Género Min. Média Mediana Max. DP CvV p
Fem. 0,00 0,11 0,00 0,63 023 211,95
GE 0,02402%
Masc. 0,00 0,81 0,49 227 0,81 99,94
Fem. 0,00 0,01 0,00 0,06 0,02 282,84
GC 0,4227
Masc. 0,00 0,00 0,00 0,00 0,00

Teste “Mann-Whitney”
Legenda: Min.= Minimo; Max.= Maximo; Fem.= Feminino; Masc.= Masculino; DP= Desvio Padrdo; CV=
Coeficiente de Variac¢do (valor em porcentagem); N.C.= Nio Calculado.
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Na Figura 12 sio apresentados os valores da porcentagem total de disfluéncia gaga por

género do GE e do GC. Identifica-se que individuos do género masculino do GE obtiveram

porcentagem superior em relacdo ao género.

Figura 12 - Distribui¢do da porcentagem total de disfluéncia gaga na narrativa oral do GE e

do GC segundo o género.

DISFLUENCIA GAGA
EXPERIMENTAL CONTROLE
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6.1.3 Descontinuidade de fala

Os valores dos resultados da estatistica referente a porcentagem de descontinuidade de
fala do GE em relac@o ao GC sdo apresentados na Tabela 12. O valor de p foi obtido por meio
do teste “Mann-Whitney”. Identifica-se que os individuos do GE apresentaram porcentagem

de descontinuidade de fala superior em relagdo aos do GC, com diferenga estatisticamente

significante.

Tabela 12 — Valores encontrados da porcentagem de descontinuidade de fala no GE e no GC.

Min. Média Mediana Max. DP Cv p
GE 0,96 5,20 5,08 9,31 2,58 49,53 .
0,005442
GC 0,20 2,52 1,89 7,40 2,06 81,39

Teste “Mann-Whitney”
Legenda: Min.= Minimo; Max.= Maximo; Fem.= Feminino; Masc.= Masculino; DP= Desvio Padrio; CV=

Coeficiente de Variacdo (valor em porcentagem).
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A porcentagem de descontinuidade de fala do GE e do GC € apresentada na Figura 13,

identificando que os individuos do GE apresentaram porcentagem superior.

Figura 13 - Distribui¢do da porcentagem de descontinuidade de fala na narrativa oral do GE

em relacdo ao GC.

DESCONTINUIDADE DE FALA

e tagen

EXPERBSENTAL CONTROLE

Na Tabela 13 sao apresentados os valores dos resultados da estatistica dos individuos
do GE em relac@o aos do GC por classificacdo etdria. O valor de p para o GE foi obtido por

meio do teste “Kruskal Wallis”, verificando-se que ndo houve diferenca estatisticamente

significante para o GE.
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Os resultados das porcentagens da descontinuidade de fala para o GE e o GC por
classificacdo etdria sdo apresentados na Figura 14. Destaca-se que a porcentagem de
descontinuidade de fala decresce do Inicio da adolescéncia para o Final da adolescéncia para

ambos os grupos (GE e GC).

Figura 14 - Distribuic@o da porcentagem de descontinuidade de fala na narrativa oral por

classificacdo etaria do GE e do
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GC.

A porcentagem de descontinuidade de fala também foi analisada quanto a distribui¢do
por género nos individuos do GE e do GC e seus resultados sdo apresentados na Tabela 14. O
valor de p foi obtido por meio teste “Mann-Whitney”, ndo sendo encontrada diferenca

estatisticamente significante para ambos os grupos.

Tabela 14 — Valores encontrados da porcentagem de descontinuidade de fala no GE e no GC

segundo o género.

Género Min. Média Mediana Max. DP CvV p
Fem. 2,43 4,46 3,87 8,62 2,24 50,23
GE 0,2707
Masc. 0,96 6,06 6,23 9,31 2,84 46,87
Fem. 0,20 2,90 2,13 7,40 2,72 93,77
GC 0,8665
Masc. 1,23 2,10 1,89 3,64 0,90 42,94

Teste “Mann-Whitney”
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Legenda: Min.= Minimo; Max.= Maximo; Fem.= Feminino; Masc.= Masculino; DP= Desvio Padrdo; CV=
Coeficiente de Variacdo (valor em porcentagem).

Na Figura 15 é apresentada a porcentagem da descontinuidade de fala segundo o
género do GE e do GC. Identificou-se que individuos do género masculino do GE obtiveram
porcentagem superior quando comparados aos individuos do género feminino do mesmo
grupo. Quanto ao GC, a porcentagem dos individuos do género feminino € superior a dos

individuos do género masculino.

Figura 15 - Distribui¢do da porcentagem de descontinuidade de fala por género do GE e do

GC.

DESCONTINUIDADE DE FALA
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6.1.4 Tempo de Duracao das Pausas

Os valores do tempo de duracdo das pausas (em minutos) do GE e do GC estdo
apresentados na Tabela 15. O valor de foi obtido pelo teste “Mann-Whitney”. Nao foi
encontrada diferenca estatisticamente significante.

Na Figura 16 os valores do tempo de duracdo das pausas sao apresentados para o GE e
para o GC. Notou-se pela distribui¢do dos dados que os individuos do GE apresentaram
tempo de duracdo das pausas entre 0,03 minutos (maior do que 2 segundos) e 3.0 minutos,
enquanto os individuos do GC apresentaram tempo de duracdo das pausas entre 0,03 minutos

e 0,5 minutos.
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Tabela 15 — Valores encontrados do tempo de duragdo das pausas (em minuto) no GE e no GC.

Min. Média Mediana Max. DP Cv p
GE 0,00 0,24 0,00 2,54 0,65 306,33
0,10
GC 0,00 0,21 0,00 0,37 0,10 387,30

Teste “Mann-Whitney”

Legenda: Min.= Minimo; Max.= Maximo; Fem.= Feminino; Masc.= Masculino; DP= Desvio Padriao; CV=

Coeficiente de Variacdo (valor em porcentagem).

Figura 16 — Valores do tempo de duragdo das pausas (em minuto) do GE e do GC.
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6.1.5 Velocidade de fala

6.1.5.1 Palavras por minuto
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Os valores estatisticos encontrados para o numero de palavras por minuto sdo
apresentados na Tabela 16. O valor de p para a comparacdo do GE em relacdo ao GC foi
obtido pelo teste estatistico “t-Student”.

Os valores encontrados identificaram que houve diferenca estatisticamente significante
do GE em relacdo ao GC. Observa-se que os individuos do GE apresentaram média inferior

para o niimero de palavras por minuto quando comparados aos do GC.

Tabela 16 — Valores da estatistica encontrados para o nimero de palavras por minuto no GE e

no GC.
Min. Média Mediana Max. DP Cv p
GE 40,68 70,67 70,85 140,90 27,04 38,27
0,003171%:
GC 7245 94,26 94,87 12580 12,93 13,72

Teste “t-Student”
Legenda: Min.= Minimo; Max.= Maximo; Fem.= Feminino; Masc.= Masculino; DP= Desvio Padrio; CV=
Coeficiente de Variacdo (valor em porcentagem).

Na Figura 17 ¢é apresentada a distribuicdio do ntimero de palavras por minuto
encontradas para o GE e o GC. Identificou-se que os individuos do GE apresentaram valores

inferiores de palavras por minuto em relagdo aos do GC.
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Figura 17 - Distribuicao dos valores do nimero de palavras por minuto do GE e do GC.

PALAVRAE POR MINUTO
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Os resultados dos valores das medidas estatisticas de palavras por minuto do GE e do
GC foram calculados por classificacdo etdria e sdo apresentados na Tabela 17. O valor de p
para o GE foi obtido pelo teste “Kruskal Wallis”, nao sendo encontrada diferenca

estatisticamente significante.
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A distribuicdo do ndmero de palavras por minuto para o GE e o GC por

classificacdo etaria € apresentada na Figura 18.

Figura 18 - Distribui¢do do nimero de palavras por minuto na narrativa oral por

classificacao etdria do GE e do GC.
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O ntimero total de palavras por minuto também foi analisado segundo o género
dos individuos do GE e do GC. Os valores estatisticos sdo apresentados na Tabela 18.
Os valores de p do GE e do GC foram obtidos por meio teste “t-Student”, ndo sendo

encontrada diferenca estatisticamente significante para ambos os grupos.

Tabela 18 — Valores encontrados para o nimero de palavras por minuto no GE e no GC

segundo o género.

Género Min. Média Mediana  Max. DP Cv P

GE Fem. 42,55 76,51 72,64 140,88 28,71 37,53
Masc. 40,68 64,00 57,43 108,44 25,44 39,75
Fem. 80,50 94,27 93,05 113,44 9,99 10,60

GC 0,9971
Masc. 7245 9424 94,97 12585 16,55 17,56

0,3909

Teste “t-Student”
Legenda: Min.= Minimo; Max.= Maximo; Fem.= Feminino; Masc.= Masculino; DP= Desvio Padrio;
CV= Coeficiente de Variac@o (valor em porcentagem).
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Os valores estatisticos do nimero de palavras por minuto para o GE e o GC
segundo o género sdo apresentados na Figura 19. Identificou-se que os individuos do
género feminino do GE apresentaram nimero de palavras por minuto superior em

relacdo aos individuos do género masculino, no entanto sem diferenca estatisticamente

significante.

Figura 19 - Distribui¢do do nimero de palavras por minuto na narrativa oral do GE e

do GC segundo o género.
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6.1.5.2 Silabas por minuto

Os valores estatisticos do nimero de silabas por minuto do GE e do GC sdo
apresentados na Tabela 19. O valor de p foi obtido pelo teste “t-Student”. Identificou-se

diferenca estatisticamente significante entre os grupos.

Tabela 19 — Valores encontrados do nimero de silabas por minuto no GE e no GC.

Min. Média Mediana Max. DP Cv p

GE 46,31 110,80 119,10 154,20 33,84 30,53

0,000134 1%
GC 11480 161,50 172,10 22440 32,67 2024

Teste “t-Student”

Legenda: Min.= Minimo; Max.= Médximo; DP= Desvio Padrao; CV= Coeficiente de Variagdo (valor em
porcentagem).
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A distribui¢do do nimero de silabas por minuto para o GE e o GC ¢é apresentada

na Figura 20. Identificou-se que o GE apresentou nimero de silabas por minuto inferior

ao do GC.

Figura 20 - Distribui¢do do nimero de silabas por minuto na narrativa oral do GE e do

GC.
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Os resultados dos valores das medidas estatisticas do nimero de silabas por
minuto do GE e do GC foram calculados por classificacdo etdria e sdo apresentados na
Tabela 20. O valor de p para o GE foi obtido pelo teste “Kruskal Wallis”, ndo sendo

encontrada diferenca estatisticamente significante.
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A distribuicdo dos valores do niimero de silabas por minuto para o GE e o GC por

classificacao etaria € apresentada na Figura 21.

Figura 21 - Distribui¢do do nimero de silabas por minuto na narrativa oral por classificacido

etaria do GE e do GC.
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O ntmero total de silabas por minuto também foi analisado segundo o género dos
individuos do GE e do GC e os resultados sdo apresentados na Tabela 21. Os valores de p
para o GE e o GC foram obtidos por meio do teste estatistico “t-Student”, ndo sendo

encontrada diferenca estatisticamente significante.

Tabela 21 — Valores encontrados do nimero de silabas por minuto no GE e no GC segundo o

género.
Género Min. Média Mediana Max. DP CvV p
Fem. 87,23 127,22 123,26 26,64 21,62 154,18
GE 0,1329
Masc. 46,31 87,44 96,63 37,46 38,76 146,10
Fem. 114,77 172,24 160,38 32,71 20,33 204,62
GC 0,9449

Masc. 128,42 149,78 162,11 35,24 21,74 224,39

Teste “t-Student”
Legenda: Min.= Minimo; Max.= Maximo; Fem.= Feminino; Masc.= Masculino; DP= Desvio Padrio; CV=
Coeficiente de Variacdo (valor em porcentagem).
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Os resultados dos valores encontrados do ndmero de silabas por minuto para o GE e o

GC segundo o género sdo apresentados na Figura 22.

Figura 22 - Distribui¢@o do nimero de silabas por minuto na narrativa oral do GE e do GC

segundo o género.
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6.2 Posicao sintatica das disfluéncias no enunciado

Na Tabela 22 sdo apresentadas a porcentagem de Disfluéncias Dentro da C-Unit
(DDCU) e a porcentagem de Disfluéncias Entre C-Unit (DECU) no GE e no GC. Os valores
de p foram obtidos por meio do teste “Mann-Whitney”, ndo sendo encontrada diferenca

estatisticamente significante.

Tabela 22 — Valores estatisticos encontrados para a porcentagem de DDCU e de DECU na
narrativa oral do GE e do GC.

Posicao Min. Média Mediana Méax. DP  CV p
sintatica
GE 3333 6921 7500 100,00 20,86 30,14
DDCU GC 3333 80,70 8500 100,00 1777 2202 147
DECU GE 000 3079 2500 6666 2086 67.76 .,

GC 0,00 19,23 15,00 66,06 17,67 91,93

Teste “Mann-Whitney”

Legenda: DDCU= Disfluéncias Dentro da C-Unit; DECU= Disfluéncias Entre C-Unit; Min.= Minimo; Max.=
Maximo; Fem.= Feminino; Masc.= Masculino; DP= Desvio Padriao; CV= Coeficiente de Variagdo (valor em
porcentagem).
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Para comparar a porcentagem de DDCU e de DECU intra-grupos (GE e GC) foi

utilizado o teste “Wilcoxon” (Tabela 23). Destaca-se que ambos os grupos (GE e GC)

apresentaram diferenca estatisticamente significante.

Tabela 23 —Valores estatisticos encontrados na comparacao intra-grupo (GE e GC) para a

porcentagem de DDCU e de DECU na narrativa oral.

Posica0 v fin. Média Mediana  Max. DP cv p
sintatica
DDCU 3333 6921 75,00 100,00 20,86 30,14

GE 0,008539%
DECU 0,00 30,79 25,00 66,66 20,86 67,76
pDCU 33.33 80,70 85,00 100,00 17,77 22.02

GC 0,001201%*
DECU 0,00 1923 15,00 66,66 17,67 91,93

Teste “Wilcoxon”

Legenda: DDCU= Disfluéncias Dentro da C-Unit; DECU= Disfluéncias Entre C-Unit; Min.= Minimo; Max.=

Miximo; DP= Desvio Padrdo; CV= Coeficiente de Variag¢do (valor em porcentagem).

Na Figura 23 ¢é apresentada a distribuicdo da porcentagem de DDCU e de DECU do

GE e do GC. Identificou-se que ambos os grupos (GE e GC) apresentaram porcentagem

superior de DDCU em relagdo a porcentagem de DECU.

Figura 23 — Distribuicdo da porcentagem de DDCU e de DECU na narrativa oral do GE e do

GC.
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Na Tabela 24 sao apresentadas as porcentagens de DDCU e de DECU na comparacido
segundo a classificacdo etdria do GE e do GC. O valor de p foi obtido por meio do teste

“Kruskal Wallis”, ndo sendo identificada diferenca estatisticamente significante para o GE.
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Na Figura 24 ¢ apresentada a distribuiciio da porcentagem de DDCU e de DECU do

GE e do GC por classificacao etdria.

Figura 24 - Distribuicéo da porcentagem de DDCU e de DECU na narrativa oral do GE e do

senlagem
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7 DISCUSSAO

Os resultados encontrados para caracterizar o vocabuldrio receptivo-auditivo, obtidos
por meio do Peabody, apontaram diferenca estatisticamente significante dos escores brutos
entre os individuos dos dois grupos (GE e GC) (Tabela 2 e Figura 3). Individuos com a
sindrome del22q11.2 apresentaram pontuagdo abaixo da média em relacdo aos seus pares e foi
evidenciada pontuacdo superior para os individuos do GC em relacdo aos do GE. Tais
achados corroboram dados da literatura descritos por Golding-Kushner, Weller e Shprintzen
(1985) e por Scherer, D’ Antonio e Kalbfleisch (1999).

Quanto ao desempenho académico, o GE apresentou escores inferiores quando
comparados aos do GC, com diferencgas estatisticamente significantes nas trés habilidades
académicas investigadas no TDE (escrita, leitura e aritmética) e, também, no escore total do
TDE (Tabela 3 e Figura 4). O GE apresentou desempenho prejudicado principalmente nas
habilidades de escrita e de aritmética. Comprometimentos nas habilidades académicas foram
citados por varios estudos, sendos considerados uma caracteristica comum ao fenétipo da
sindrome del22q11.2 (CAPELLINI et al., 2000; DE SMEDT et al., 2009).

Neste estudo propusemos investigar os aspectos da fluéncia em tarefa de narrativa oral
em individuos com a sindrome del22q11.2, partindo da hipdtese de que o perfil de fluéncia
apresentado pelos individuos com essa sindrome (GE) seria diferente daquele apresentado por
individuos com desenvolvimento tipico de linguagem (GC), semelhantes quanto ao género e a
idade cronolégica do GE. Nossa hipétese era de que os individuos com a sindrome
apresentariam mais disfluéncias na narrativa oral do que os individuos com desenvolvimento
tipico de linguagem, principalmente para as disflu€ncias consideradas “comuns”.

Na caracterizagdo do perfil da fluéncia da linguagem falada dos individuos do GE e do
GC, verificamos que a hesitacdo, a interjeicdo, a revisdo, a palavra ndo terminada e a
repeticdo de palavras foram as disfluéncias comuns que apareceram na narrativa oral de
ambos os grupos. A repeti¢do de segmento foi identificada somente no GE (Tabela 4).

Dentre as disfluéncias comuns observadas na narrativa oral, a hesitacdo e a revisdo
foram as que tiveram maior frequéncia tanto para o GE quanto para o GC (Tabela 4, Figura
5). Quando a frequéncia das disfluéncias do tipo hesita¢do e revisdo foi comparada nos dois
grupos, a porcentagem dessas disfluéncias foi superior para o GE em relacdo o GC (Tabela 4
e Figura 5), o que justifica a diferenca estatisticamente significante encontrada entre os grupos
(GE e GC) e também a porcentagem total de disfluéncias comuns na narrativa, superior para o

GE (Tabela 5).
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E importante que fique claro que as disfluéncias observadas de forma mais frequente
na narrativa oral dos individuos com a sindrome (a hesitagcao e a revisao) ou mesmo do GC
ndo t&m aqui uma conotacdo de distirbio de fluéncia, uma vez que também sdo observadas na
fala de individuos com desenvolvimento tipico. Esse argumento pode ser sustentado com base
nos modelos tedricos cognitivos do processamento da linguagem falada que adotam as pausas
preenchidas e silenciosas como um recurso temporal para o processamento da informacdo
(BORTEFELD et al., 2001).

Como o préprio nome diz, as disfluéncias comuns (e.g. hesitagao, interjei¢do, revisao,
repeti¢des) sdo observadas também na fala de sujeitos fluentes (sem patologia da fluéncia). O
que nos chama a atencdo é a frequéncia aumentada dessas disfluéncias comuns no GE. Essas
disfluéncias, dependendo de sua frequéncia, podem representar manifestacdes de incertezas
linguisticas durante a producdo da linguagem falada e podem ser utilizadas pelo individuo
para ampliar a compreensdo da mensagem (ANDRADE, 2000a; JUSTE; ANDRADE, 2006).

Quanto as disfluéncias gagas verificou-se que a disfluéncia do tipo pausa foi a que
apareceu na narrativa oral de ambos os grupos. J4 a repeticdo de silaba e o prolongamento
foram observados somente na narrativa oral do GE (Tabela 8 e Figura 9). Analisando a
distribuicdo dos dados referentes ao nimero de pausas na narrativa oral de histdrias, nota-se
que a porcentagem de pausa na narrativa do GE também foi superior em relagdo ao GC
(Tabela 8 e Figura 9), o que influenciou na diferenca estatisticamente significante encontrada
entre o0 GE e o GC para a porcentagem total de disfluéncias gagas (Tabela 9).

E vilido destacar que as porcentagens encontradas para as disfluéncias gagas no GE
foram inferiores a cinco ocorréncias (repeti¢do de silaba e prolongamento), o que € esperado
para individuos sem patologia da fluéncia (JUSTE; ANDRADE, 2006). Ocorréncias
superiores a cinco foram observadas somente para a disfluéncia do tipo pausa, tanto na
narrativa oral do GE quanto na do GC.

Assim como as disfluéncias do tipo hesitacio e revisdo, as disfluéncias do tipo pausa
sdo consideradas rupturas comuns de serem observadas na producdo da linguagem falada de
todos os individuos (BORTFELD et al., 2001) e t€ém sido descritas como as mais frequentes
na narrativa oral, observadas em estudos com transtornos neurodesenvolvimentais genéticos
que cursam com prejuizo intelectual (ver ROSSI et al., 2009; ROSSI et al., 2011;
GANTHOUS; ROSSI; GIACHETI, prelo), a exemplo da nossa casuistica, em individuos com
distirbio especifico de linguagem (HALL, 2004; GUO; TOMBLIN; SAMELSON, 2008;
CACERES et al., 2012).
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A variagdo quanto a classificagdo da disfluéncia do tipo pausa como uma disfluéncia
comum ou como uma disfluéncia gaga pode ser justificada pelas diferentes taxonomias para a
classificacdo das disfluéncias encontradas na literatura. Nesse sentido, é importante
mencionar que, apesar de a pausa estar dentre as disfluéncias gagas, segundo a taxonomia
sugerida pelo instrumento ABFW (ANDRADE, 2004), adotado nesta pesquisa, entendemos
que a pausa pode ser utilizada com a mesma fun¢@o da hesitacdo, propiciando ao individuo
mais tempo para concluir a mensagem ou para introduzir uma nova informagdo (BORTFELD
et al., 2001; CLARK; FOX TREE, 2004; MONIZ; MATA; VIANA, 2007).

O fato de os individuos com a sindrome ter apresentado porcentagem superior para
algumas das disfluéncias comuns (hesitacdo e revisdo) e gagas (pausa) investigadas nesta
pesquisa justifica a porcentagem superior de descontinuidade de fala do GE em relagdo ao GC
(Tabela 12 e Figura 13).

Outro aspecto investigado a partir do registro do nimero de pausas superiores a 2
segundos (0,03 minutos) foi o tempo médio de duragdo dessas pausas, o que poderia ser uma
informacao adicional na investigacdo das rupturas do fluxo de produgédo da narrativa oral. Os
dados obtidos mostraram que, apesar de o GE ter apresentado mais pausas na narrativa oral de
histéria, e consequentemente mais interrup¢des no fluxo da narracdo, verificou-se que o
tempo médio de duracdo das pausas na narrativa foi relativamente semelhante para os grupos
(GE e GC). Entretanto, nota-se na distribui¢do dos dados (Figura 16) que os individuos do GE
apresentaram tempo de duracdo das pausas entre 0,03 minutos (maior do que 2 segundos) e
2,27 minutos, enquanto apenas um individuo do GC apresentou tempo de dura¢do das pausas
entre 0,03 minutos e 0,5 minutos, valor este maior no GE.

O tempo de duracdo das pausas em amostras de linguagem (e.g. conversacido e
narrativa oral) tem sido descrito como uma caracteristica da linguagem falada de individuos
com alteracdo de linguagem (GUO; TOMBLIN; SAMELSON, 2008; ROSSI et al., 2009;
ROSSI et al., 2011; CACERES et al., 2012). Assim, a variacdo encontrada no GE, mostrando
individuos com tempo de duracdo de pausas de até 2,27 minutos, € o ndmero de participantes
podem ter influenciado na andlise dos dados.

Quanto a velocidade de fala, os resultados mostraram que o nimero de palavras por
minuto (Tabela 16 e Figura 17) e de silabas por minuto (Tabela 19 e Figura 20) apresentado
pelo GE foi significativamente inferior ao apresentado pelo GC. Esse achado pode ser
justificado pelo aumento de disfluéncias na narrativa oral (e.g. hesitacio e pausa) apresentado
pelos individuos com a sindrome del22q11.2, uma vez que os pardmetros da velocidade de

fala levam em consideracdo o nimero de palavras e, consequentemente, de silabas fluentes na
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narrativa, havendo, portanto, uma diminuicdo no nimero de palavras e silabas por minuto.
Achado semelhante foi reportado em criancas prematuras (SOUZA; ANDRADE, 2004), em
individuos com a sindrome de Down (GIACHETI; MEDINA; ROSSI, 2009) e individuos
com a sindrome de Williams (ROSSI et al., 2009; ROSSI et al., 2011).

A diminuicdo da velocidade e quantidade de informagdo verbal produzida por
individuos com a sindrome del22ql1.2, quando comparados aos individuos com
desenvolvimento tipico de linguagem, ja foi descrita na literatura (BEARDEN et al., 2005;
VICARI et al., 2012) em tarefa de evocag@o semantica.

A partir dos aspectos da fluéncia analisados nos dois grupos, mais especificamente
referentes a frequéncia de ocorréncia de disfluéncias na narrativa, foi realizada andlise quanto
a posicdo sintdtica dessas disfluéncias, adotando-se a segmentacdo da narrativa em
Communication Units (C-Units), por ser esta uma medida formal de segmentacdo de
enunciados que tem sido amplamente utilizada em pesquisas com narrativa oral (MILLER;
IGLESIAS, 2010).

Os resultados dessa andlise mostraram que ndo foi encontrada diferenga
estatisticamente significante entre os grupos (GE e GC) quando comparados quanto a
porcentagem de disfluéncia dentro e entre C-Units (DDCU e DECU, respectivamente),
conforme pode ser visto (Tabela 22). A semelhanca encontrada entre os grupos quanto a
porcentagem de disfluéncia em relacio a posicdo sintdtica nos enunciados da narrativa
justifica a diferenca estatisticamente significante encontrada na comparacao intra-grupos (GE
e GC) entre a porcentagem de disfluéncias dentro do enunciado (DDCU) e a porcentagem de
disfluéncias entre os enunciados (DECU) (Tabela 23).

Apoiadas no modelo cognitivo de producdo da linguagem falada, as disfluéncias t€m
sido consideradas sinais importantes do processamento da informagdo verbal, por indicarem
déficit nessa formulacdo que pode ocorrer em diferentes fases do processo de producio da
informac¢do no momento do planejamento conceitual, na recuperacdo lexical ou na fase de
planejamento articulatério da fala (SHIBERG, 2001; BORTFELD et al., 2001). As
disfluéncias entre enunciados sinalizariam problemas na prepara¢do da mensagem no plano
do macroplanejamento de unidades comunicativas (preparacdo conceitual), ao passo que as
disfluéncias dentro do enunciado (entre as palavras que compdem o enunciado) seriam
indicativas de problemas do falante no plano de microplanejamento da mensagem (selecio
lexical e codificacdo morfolégica) (LEVELT, 1999; CLARK; FOX TREE, 2002; KIRCHER

et al., 2004); assim, os resultados encontrados sugeriram que as rupturas na formulacido de
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enunciados, tanto do GE quanto do GC, ocorrem nos enunciados que ji estdo em curso, cuja
produgdo oral foi iniciada e depois interrompida.

Apesar de a distribuicio das disfluéncias na narrativa oral ter sido semelhante para os
grupos (GE e GC), em funcio da posicdo sintdtica na narrativa (Tabelas 22 e 23 e Figura 23),
¢ valido retomar que o GE apresentou porcentagem superior para as descontinuidades da fala
(disfluéncias comuns e gagas), o que de certo modo nos leva a especular, a partir deste
conjunto de informacdes, que os individuos com a sindrome del22ql1.2 estudados
apresentaram mais problemas na elaboracdo dos enunciados no plano do microplanejamento
da mensagem (selecdo lexical e codificagdo morfoldgica), quando comparados com os do GC.
Falantes com fortes representacdes linguisticas apresentam menos problemas para selecio
lexical e, portanto, apresentariam menos interrup¢des (rupturas) na narrativa (GUO;
TOMBLIN; SAMELSON, 2008).

Apesar de ndo ter constituido um objetivo especifico deste estudo, a andlise dos
aspectos da fluéncia segundo a classificagdo etdria e o género dos grupos (GE e GC) foi
realizada para fins de complementacio dos dados desta pesquisa, uma vez que ndo
encontramos na literatura estudos sobre essa temdtica. E sabe-se que os fatores idade e género
tém sido considerados como relevantes nas pesquisas sobre fluéncia da linguagem falada.

Em relacdo a classificacio etdria, os resultados mostraram que a porcentagem total de
disfluéncia comum (Tabela 6 e Figura 7) e de descontinuidade de fala (Tabela 13 e Figura 14)
tende a diminuir com o aumento da idade dos individuos do GC, principalmente, no periodo
entre o inicio da adolescéncia e o fim da adolescéncia. J4 a velocidade de fala tende a
aumentar ao longo dos anos, o que foi visto para o GE a partir do niimero de silabas por
minuto. A diminui¢do na porcentagem de ocorréncias das disfluéncias em funcdo da idade
tem sido justificada pelo desenvolvimento linguistico, principalmente quanto as
representagdes léxico-sintdticas e semanticas (GUO; TOMBLIN; SAMELSON, 2008) e,
também, pela maturidade do sistema neuromotor da fala (MARTINS; ANDRADE, 2008).
Considerando que o GE nio apresentou tal declinio em funcao da idade, podemos sugerir que
os individuos do nosso estudo com a sindrome del22ql1.2 apresentaram parametros
desenvolvimentais, principalmente linguisticos, atipicos, 0 que por si s6 nos remeteria a novas
perguntas de pesquisa com esta populacao.

Em relacdo a posicdo sintdtica das disfluéncias no enunciado, apesar de os dados nao
terem apontado para diferencas estatisticamente significantes, segundo a classificag@o etdria,
para a porcentagem de disfluéncias entre e dentro do enunciado, destaca-se que a

porcentagem de disfluéncias entre enunciados tem um ligeiro aumento entre a idade do inicio
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da adolescéncia e a do final da adolescéncia, e ligeira diminui¢do dessas disfluéncias dentro
do enunciado, verificada para ambos os grupos (GE e GC), mas principalmente para o GC
(Figura 24). Ao longo dos anos, em fun¢cdo da maturidade dos mecanismos cognitivos e
linguisticos da linguagem falada, as disfluéncias tendem a ocorrer entre fronteiras sintdticas,
assegurando uma melhor preparacdo conceitual (macroplanejamento) da informacao, antes de
o enunciado ser colocado em curso, diminuindo assim as chances de ocorréncia de rupturas
dentro do enunciado (LEVELT, 1999; CLARK; FOX TREE, 2002; KIRCHER et al., 2004).

Na andlise segundo o género, ndo foram encontradas diferencas entre os grupos para
os aspectos da fluéncia avaliados neste estudo (porcentagem de disfluéncias comuns, gagas e
da descontinuidade de fala), exceto para a porcentagem total de disfluéncia gaga, que foi
superior para os individuos do género masculino do GE (Tabela 11).

E vilido destacar que, apesar de ndo ter sido proposta uma andlise mais especifica do
desempenho narrativo, foi possivel observar que os individuos com a sindrome del22q11.2
apresentaram dificuldade para a organizagdo do esquema narrativo tipico de histéria oral, no
encadeamento 16gico-temporal de eventos e no uso de estruturas linguisticas mais complexas
(vocabulario e enunciados). Essas dificuldades foram descritas em estudos anteriores
(SCHERER; D’ANTONIO; KALBFLEISCH et al.,1999; SOLOT et al., 2000; PERSSON et
al., 2006; FERRO et al., 2008), e merecem investigacodes futuras.
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8 CONCLUSAO

Na caracterizagdo do perfil da fluéncia da linguagem falada de individuos com a
sindrome de del22q11.2, concluimos que:

- hesitacdo, interjeicdo, revisdo, palavra nao terminada e repeticdo de palavras foram
as disfluéncias comuns que apareceram na narrativa oral de ambos os grupos. A repeticao de
segmento foi identificada somente no GE. Quanto a disfluéncias gagas, a pausa foi a
disfluéncia que apareceu na narrativa oral de ambos os grupos. A repeti¢cdo de silaba e o
prolongamento apareceram somente no GE.

- as disfluéncias do tipo hesitacdo, revisdo e pausa foram as que apareceram com
maior frequéncia na narrativa oral de histéria. Essas disfluéncias também foram as mais
frequentes na narrativa oral dos individuos com desenvolvimento tipico de linguagem. Tais
disfluéncias estdo mais relacionadas com a formulacdo da linguagem falada, no plano
conceitual e de selecdo lexical, do que com o processo articulatério (fonolégico e motor).

- quando comparamos o GE ao GC, a frequéncia de disfluéncias do GE foram
superiores em relagdo ao GC, o que significa que os individuos com a sindrome t&ém mais
rupturas na narrativa oral do que os individuos com desenvolvimento tipico de linguagem.

- a velocidade de fala do GE foi menor quando comparada a do GC, o que pode ser
justificado pelo aumento de disfluéncias na narrativa oral do GE.

- tanto os individuos do GE quanto os individuos do GC apresentaram mais
disfluéncias dentro dos enunciados da narrativa, 0 que sugere que os mesmos apresentaram

mais rupturas ligadas a informacgao que j4 estava sendo processada.
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IDENTIFICACAD

1. Thule do MIEE DA FLUENCIA EM TAREFA DE NARRATIVA
ORAL EM IN 05 COM SINDROME dei22q11.2

2. PESOUISADOR RESPDHBAVEL
Autora). CAla Mana Glachell

3. Instituigho do Pesquisador. Faculdade de Filosofia e Ciéncias — UNESP/Marila

4. Apresentacio ao CEP: 00V07/2011
5. Apresentar relaltno em: Semesiralmente duranie a realizacio da pesqlisa,

Esle estudo tem como objetivo analisar & comparar a fludncia na narrativa oral de
Individuos com a sindrome del22q11.2 e comparar com individuos com

desenvolvimento tipico do fala e linguagem quanio a frequéncia & tipo de
:I:ﬂ'ml.;mhl {comuns & gagas), focal de ocoméncia das disfluéncias e velockdade

SUMARIO DO PROJETO

A sindrome dei22q11.2 (Velocardiofacial) é uma condigho gendtica autosstmica
dominante causada por uma microdelagio cromossSmica na egido 229112 A
literatura compilada mostra que o perfil cognitivo da sindrome def22g11.2 &
caracterizado pela superioridade de hablidades verbais em detrimento das
dificuldades viso-construtivas, bem como a presenca de prejulzos mals severos
para a linguagemn recepliva em relagdo a linguagem expreassiva. No entanto,
observa-se que os estudos, principalmenta, no gue compete a caracierzacho das
dificuidades de flingusgem oral s30 ainda escassos e as manifestagbes
relacionadas a fala abrangem de forma mais sislemdtica alleractes dacorrenes
da fssura de palato e da incompeténcia velofaringea. Estes estudo tem como
objetivo analisar a fludncia na naraiiva oral de individuos com a sindrome
del22q11.2 & comparar com Individuos com desenvolvimenio tipico de fala e
linguagem guanio a fraquéncia e fipo de disfluéncias (comuns e gagas), local de
ocorréncia das disfiuéncias e velocidade de fala. Serdo avaliados 15 individuos
de ambos os génenos, na faixa etiria de 6 a 18 ancs de idade cranclbgica com
diagndstico da sindrome del22g11.2, os quais serdo comparados a oulros 15
individuos com desenvolimento fipico de fala e linguagem com idade mental
samelhante para fins da formagdo do grupo controle. A narmative oral serd obfida
a partir do livro Frog Where Are You 7 e a andlise do perfil da fluéncia da fala
sord mealicada segundo proposta do Teste de Linguagem Infantl — ABFW, Area
da Fludncia. Também serd analisado o local de ocoméncia das disfluéncias (antra
enunciados & no meio do enunciada), Os dados serdo anaBsados por meio de
estatistica descriliva e lestes estalisicos paramétricos e nd3oparamétricos. Os
resultados obtidos nesta pesquisa visam ampliar a caracterizago do fendtipo da
sindrofme del22q11.2, no gue se refere as manifestagbes de fala & inguagem,
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A pesquisa serd desenvolvida com sujeitos com diagndstion cilogendtco de
sindrome com delegio 22q11.2, e visa comparar a frequencia de disfluancias
comuns & gagas & da wvelocidade de fala entre estes e Individuos e outros
controle, bem como identificar o local de ocoméncia das disfluencias. A condula
descrita no projelo estd de acordo com os preceilos éticos necessérios contidas
nas resoluctes 106/96 & complomentares.

PARECER FIMAL

0 CEP da FFC da UNESP apds acatar o parecer do membro retalor previamente
aprovado para o presente estudo e atendendo a lodos os dispositives des
resolughes 186/86 e complementares, bem como ter aprovado o Termo de
Consentimento Livie e Esclarecido como também todos os anexos incluidos na
pesquisa resolve aprovar o projelo de pesquisa supracitado.

| Homologado na reuniso do CEF da FFC da Unesp em 21/0802011. |
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ANEXO 2 - Termo de Consentimento Livre e Esclarecido — grupo experimental.

unesp ¥ s e

Faculdade de Filosofia e Ciéncias

TERMO DE CONSENTIMENTO LIVRE E ESCLARECIDO
Grupo experimental
No6s estamos convidando vocé a participar do projeto de pesquisa intitulado “Anélise

da fluéncia em tarefa de narrativa oral em individuos com sindrome del22q11.2” do
Centro de Estudos da Educacdo e da Saide — CEES da Faculdade de Filosofia e Ciéncias
(FFC), UNESP de Marilia, cuja responsdvel é a Profa. Dra. Célia Maria Giacheti com a
colaboracdo dos pesquisadores Dr. Antonio Richieri Costa, Fga. Amanda Oliveira Santos e
Dra. Natélia Freitas Rossi. Para a obteng@o deste termo gostariamos que vocés soubessem
que:
- Participar deste projeto € uma opcao sua, podendo decidir participar ou nao;
- Caso vocé decida ndo participar ou desista de participar a qualquer momento vocé nao
perderd nenhum beneficio ou tratamento que estiver fazendo nesta instituigao.
A qualquer momento vocé terd a liberdade de buscar junto aos responsaveis pelo projeto
esclarecimentos de qualquer natureza, inclusive os relativos a metodologia de trabalho.

- Sua participac@o nesta pesquisa € total e completamente isenta de qualquer 6nus financeiro.
Caso venha a ter qualquer despesa decorrente de sua participagdo nesta pesquisa, voc€ serd
imediatamente ressarcido, mediante a devolucdo dos valores despendidos.

- Vocé receberd uma cépia deste Termo de Consentimento Livre e Esclarecido.

- O presente trabalho tem por objetivos:

1) Comparar a frequéncia de disfluéncias comuns e gagas e da velocidade de fala na
narrativa oral de histérias de individuos com a sindrome del22q11.2 e controles;

2) Classificar o grau de severidade da gagueira (leve, moderada, grave ou muito grave),
quando encontrado percentual de disfluéncia gaga igual ou superior a 3%;

3) Identificar o local de ocorréncia das disfluéncias quanto a posi¢do sintatica (local nas
frases) nos enunciados da narrativa oral de histdérias (entre e no meio de enunciados)
de individuos com a sindrome del22q11.2 e controles e compara-los entre si;

- Espera-se obter os seguintes beneficios decorrentes da presente pesquisa: ampliar o
conhecimento sobre as caracteristicas da fluéncia da fala em tarefa de narrativa oral de
histérias em individuos com a sindrome del22q11.2;

- Se vocé decidir participar, gostariamos de inform4-lo que:



b)

9)

d)

€)

g)

h)

)

Eu,
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Avaliacdo audioldgica para investigar possiveis comprometimentos das vias auditivas.
Os instrumentos de registro utilizados neste estudo incluem: documentacio
fotografica, gravador e filmadora para a coleta da fala.

Os resultados deste estudo talvez ndo sejam de beneficio imediato para vocé ou sua
familia.

Vocé estard colaborando para aumentar o nosso conhecimento sobre o perfil da
fluéncia na narrativa oral de individuos com a sindrome del22q11.2.

Assim que disponiveis, os resultados serdo apresentados a vocé pelo responsdvel ou
pesquisadores colaboradores.

Os resultados deverdo ser publicados em revistas cientificas que circulam entre os
profissionais da saide que tenham interesse nesta drea; mantendo sempre sua
identidade em absoluto sigilo.

Somente pesquisadores envolvidos com o projeto terdo acesso aos dados completos,
ndo sendo permitido o acesso por terceiros.

Todos os resultados, da avaliacdo auditiva e da fluéncia, estardo disponiveis no
prontudrio do participante no Centro de Estudo da Educacao e Saide-CEES.

Caso o participante desta pesquisa ndo esteja recebendo atendimento fonoaudiolégico
e que os nossos dados comprovem que seja necessdrio, serd encaminhado para

intervencdo no CEES ou institui¢do especializada que oferece o servico.

portador do R.G. n° (responsavel pelo paciente) concordo

em participar do projeto de pesquisa “Analise da fluéncia em tarefa de narrativa oral em

individuos com sindrome del22q11.2”. Declaro haver recebido as devidas explicagdes sobre

o referido projeto, estar ciente sobre os itens acima mencionados e minha participacio €

voluntdria por op¢do proépria.

Nome do Paciente/aluno: Data:

Nome do responsavel:

Assinatura

Responsaveis pela pesquisa:

Profa. Dra. Célia Maria Giacheti

Fone: (14) 3402-1324

Enderego: Hygino Muzzi Filho, 737, Caixa Postal 181, Departamento de Fonoaudiologia
Marilia/SP - CEP: 17525-900

giacheti@uol.com.br




Fga. Amanda Oliveira Santos

Fone: (14) 3402-1324

Endereco: Hygino Muzzi Filho, 737, Caixa Postal 181, Departamento de Fonoaudiologia
Marilia/SP - CEP: 17525-900

amandasantos @marilia.unesp.br
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ANEXO 3 - Termo de Consentimento Livre Esclarecido — grupo controle.

unesp ¥ “EasE
Faculdade de Filosofia e Ciéncias
TERMO DE CONSENTIMENTO LIVRE E ESCLARECIDO
Grupo Controle

No6s estamos convidando vocé a participar do projeto de pesquisa intitulado “Anélise
da fluéncia em tarefa de narrativa oral em individuos com sindrome del22q11.2” do
Centro de Estudos da Educac@o e da Saide — CEES da Faculdade de Filosofia e Ciéncias
(FFC), UNESP de Marilia, cuja responsdvel é a Profa. Dra. Célia Maria Giacheti com a
colaboracdo dos pesquisadores Dr. Antonio Richieri Costa, Fga. Amanda Oliveira Santos e
Dra. Natdlia Freitas Rossi. O presente trabalho tem por objetivos analisar a fluéncia na
narrativa oral de individuos com a sindrome del22ql11.2 e comparar com individuos com
desenvolvimento tipico de linguagem quanto a frequéncia e ao tipo de disfluéncias (comuns e
gagas), ao local de ocorréncia das disfluéncias e a velocidade de fala.

Gostarfamos de convidar o seu filho(a) a participar do projeto acima descrito, uma
vez que seu filho (a):

- Nao apresenta sindrome del22q11.2;
- Nao apresenta perda auditiva;

- Nao apresenta gagueira ou outros disttirbios de linguagem falada ou escrita.

- Autorizar a participacdo do seu filho (a) neste projeto é uma opg¢do sua, podendo decidir
participar ou nao;

- Esse projeto de pesquisa foi aprovado pelo Comité de ética da UNESP, Campus de Marilia.
Caso vocé tenha alguma divida, podera entrar em contato com eles pelos enderecos descritos
ao final deste documento.

- A qualquer momento vocé terd a liberdade de buscar junto ao responsdvel pelo projeto ou
pesquisadores colaboradores esclarecimentos de qualquer natureza, inclusive os relativos a
metodologia de trabalho.

- Sua participacao nesta pesquisa € total e completamente isenta de qualquer 6nus financeiro.

- Vocé receberd uma cépia deste Termo de Consentimento Livre e Esclarecido.

Caso voceé decida participar, gostariamos de informar que:

J) Avaliacdo audioldgica para investigar possiveis comprometimentos das vias auditivas.
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k) Os instrumentos de registro utilizados neste estudo incluem: documentacio
fotogréfica, gravador e filmadora para a coleta da fala.

I) Os resultados deste estudo talvez nao sejam de beneficio imediato para vocé ou sua
familia.

m) Vocé estard colaborando para aumentar o nosso conhecimento sobre o perfil da
fluéncia na narrativa oral de individuos com a sindrome del22q11.2;

n) Assim que disponiveis, os resultados serdo apresentados a vocé pelo responsdvel ou
pesquisadores colaboradores.

0) Os resultados deverdo ser publicados em revistas cientificas que circulam entre os
profissionais da saide que tenham interesse nesta 4area; mantendo sempre sua
identidade em absoluto sigilo.

p) Somente pesquisadores envolvidos com o projeto terdo acesso aos dados completos,
ndo sendo permitido o acesso por terceiros.

q) Todos os resultados da avaliacdo da fluéncia estardo disponiveis e poderdo ser
apresentados.

r) Serd garantido tratamento da disfluéncia aos participantes que apresentarem alguma

alteragdo e tiverem interesse.

Eu,

portador do R.G. n° (responsavel pelo paciente) concordo

em participar do projeto de pesquisa “Analise da fluéncia em tarefa de narrativa oral em
individuos com sindrome del22q11.2”. Declaro haver recebido as devidas explicagdes sobre
o referido projeto, estar ciente sobre os itens acima mencionados e minha participacio é
voluntdria por op¢do proépria.

Nome do participante: Data:

Assinatura

Nome do responsavel:

Responsaveis pela pesquisa:

Profa. Dra. Célia Maria Giacheti

Fone: (14) 3402-1324

Endereco: Hygino Muzzi Filho, 737, Caixa Postal 181, Departamento de Fonoaudiologia
Marilia/SP - CEP: 17525-900

giacheti@uol.com.br




Fga. Amanda Oliveira Santos
Fone: (14) 3402-1324

Endere¢o: Hygino Muzzi Filho, 737, Caixa Postal 181, Departamento de Fonoaudiologia
Marilia/SP - CEP: 17525-900

amandasantos @ marilia.unesp.br
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