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Breve Visdo Geral

A Pratica Informada por Evidéncia (anteriormente conhecida como Pratica Baseada em Evidéncia) é um
conceito importante em Fonoaudiologia. Os fonoaudidlogos e alunos sdo fortemente encorajados a
examinar criticamente a literatura de pesquisa para informar sua pratica. Entre a vasta literatura e
modelos de estudo disponiveis, um Modelo de Estudo Clinico Randomizado Controlado ou Estudo
Randomizado Controlado (RCT: Randomized Controlled Trial)) é considerado o “GOLD STANDARD” ou
design de pesquisa de alta qualidade para estabelecer causalidade entre tratamento (varidvel
independente) e alteragbes observadas nos efeitos de comportamento ou terapia (varidvel
dependente). No entanto, o estado atual da literatura de pesquisa no campo da Fonoaudiologia com
esse nivel de evidéncia é limitado, particularmente, no que diz respeito ao tratamento dos transtornos
motores de fala em criangas.

Nos ultimos 7 anos, o Dr. Aravind Namasivayam (Pesquisador Principal) e seu co-investigador, Dr. Pascal
van Lieshout, do Departamento de Fonoaudiologia (Universidade de Toronto), publicaram com sucesso
mais de 14 estudos de pesquisa revisados por pares em criangas com transtornos motores de fala,
incluindo Apraxia da Fala na Infancia (AFI). Seu estudo mais recente é um estudo de intervencdo de alto
nivel em larga escala em criangas com transtornos motores de fala, usando um desenho de estudo
randomizado bem controlado. E o maior estudo, realizado com 49 criancas que receberam tratamento
motor de fala (Prompts para Reorganizacdo dos Alvos Oromusculares e Fonéticos - PROMPT). O
estudo foi publicado recentemente (12 de maio de 2020) na prestigiada revista Nature.com Pediatric
Research - a versdo  original em ingles do estudo estd disponivel em:
https://www.nature.com/articles/s41390-020-0924-4 e uma cOpia completa e pode ser impressa
gratuitamente, esta disponivel aqui https://www.nature.com/articles/s41390-020-0924-4.pdf).

Abaixo estd o resumo do estudo com modificacdes (informacdes/interpretacbes adicionais) para
melhorar o alcance do artigo. Reescrito em portugués e espanhol com permissdo do primeiro autor (Dr.
Aravind K Namasivayam) e de acordo com o licenciamento CC BY 4.0 - Creative Commons Attribution 4.0
International License.
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INTRODUCAO

Criancas com transtornos motores da fala (TMF) sdo resistentes as abordagens tradicionais de
intervencdo fonoldgica e de articulagdo e apresentam maior risco para transtornos de sons de fala
persistentes (SSD; Hayden et al., 2010; Namasivayam et al., 2013; Namasivayam et al., 2019; Shriberg et
al., 2012). E provével que essas criangas experimentem dificuldades de curto e longo prazo nos dominios
social, emocional e académico (Raitano et al., 2004). Para limitar o impacto do transtorno de fala, é
importante identificar a natureza especifica do transtorno e selecionar terapias clinicamente eficazes.
Existem diferentes tipos de transtornos dos sons da fala e Shriberg et al. propuseram o Sistema de
Classificacdo dos Transtornos dos Sons da Fala (SCTSF) (Shriberg et al., 2010, Shriberg et al., 2019a) que
categorizam os transtornos motores em 4 tipos: apraxia de fala na infancia (AFl), disartria infantil (DI),
AFl + DI e atraso motor da fala (AMF). Antes de 2017, o AMF era chamado de transtorno motor de fala
nao-especificado (Shriberg et al., 2010, Shriberg et al, 2019a) e as vezes, chamado de transtorno de som
de fala com componente motor

(Namasivayam et al., 2019). O presente estudo focou em criangas com transtornos motores de fala
porque ja existem ensaios clinicos randomizados recentes para apraxia e disartria na infancia (Murray et
al.,, 2015; Pennington et al., 2019), e atualmente ha informag¢des muito limitadas sobre a natureza,
diagnostico e eficacia do tratamento para criangas com atraso motor de fala (Shriberg et al., 20193, b;
Vick et al., 2019b).

Criancas com atraso motor da fala sdo 3-4 vezes mais comuns na clinica pediatrica do que criancas com
AFl. Cerca de 10 a 12% das criangas que apresentam dificuldades com sons sdo atraso motor de fala,
com uma prevaléncia populacional de 4 criangas por 1.000 (Shriberg et al., 20193, b; Vick et al., 2019b).
Na clinica, os fonoaudidlogos podem observar essas criancas apresentando deslizamento
lateral/horizontal da mandibula, menor capacidade de controlar a altura da mandibula (especialmente
para vogais médias, por exemplo, [e], [0], [€] e [2]) , ou amplitude excessiva de movimento da mandibula
(por exemplo, boca muito aberta para /a/), dificuldade em arredondar e retrair os labios com precisdo
ou movimentos retraidos excessivos dos labios superiores (Namasivayam et al., 2013, 2019). Sugere-se
que no atraso motor de fala, a fisiopatologia esteja relacionada a execucdo neuromotora,
especificamente, ha um atraso na maturacdo do sistema motor da fala, causando dificuldade na
precisdo articulatéria, estabilidade da fala, voz e prosddia (Shriberg et al., 2019a b).

O Dr. Namasivayam e sua equipe na Universidade de Toronto nos ultimos 7 anos coletaram dados
preliminares para essa populagdao com atraso motor de fala junto com os dados de pesquisa da AFI
(Namasivayam et al., 2013, Namasivayam et al 2015a, 2015b; Square et al., 2014 ) Estes estudos clinicos
preliminares da Fase | e I, sdo uma série de estudos de pesquisa que seguem o modelo de teste de
Randall Robey (Robey, 2004). Esses estudos preliminares foram conduzidos pelo Dr. Namasivayam e
pela Equipe da Universidade de Toronto entre 2013 e 2019 e ajudaram a decidir o seguinte para este
estudo clinico randomizado controlado: tamanho da amostra (quantas criancas sdo necessarias para o
estudo), tamanho dos efeitos do tratamento (quanta mudanga podemos esperar do tratamento),
selecdo das medidas de resultado corretas (como medir corretamente a mudanga com a terapia),
métodos padronizados para avaliar a qualidade e a quantidade de indicacdo do tratamento (também
chamada de “fidelidade ao tratamento”) e calcular a dosagem correta do tratamento (quantidade de
sessdo: 1x semana, 2 x semana; quantidade de pratica por objetivo, por exemplo: 50 a 100 vezes o
objetivo-alvo na sessdo). Esses estudos preliminares foram todos publicados em revistas especializadas
e podem ser obtidos pelo e-mail Dr. Namasivayam (a.namasivayam@utoronto.ca).



O presente estudo testou se o programa PROMPT (Hayden et al., 2010; Namasivayam et al., 2013) era
uma terapia eficaz para criancas com transtornos motores de fala (especificamente subtipo Atraso
Motor de Fala). A terapia PROMPT foi escolhida porque aborda a precisdo e a estabilidade da producéo
nessa populacao, diferentemente de outras terapias que focam apenas na precisdao do resultado da fala
(Hayden et al., 2010; Namasivayam et al., 2013; Namasivayam et al., 2015a , 2015b, 2019; Yu et al.,
2014). O estudo que relatamos é chamado de estudo de eficacia de intervenc¢do da Fase Ill, usando um
“GOLD STANDARD” ou um design de pesquisa de alta qualidade chamado Estudo Randomizado
Controlado. Esse design RCT nos mostrara se a terapia PROMPT é uma terapia eficaz para criangas com
transtornos motores da fala (subtipo AMF).

Objetivos e Hipoteses do Estudo

A terapia PROMPT (administrada 2x/semana por 10 semanas) melhora o controle motor, a
articulacdo, a inteligibilidade da fala e os resultados da comunicacdo funcional em criangas com
transtornos motores de fala (subtipo - AMF), em relacdo as que estdo na lista de espera e
recebem treinamento para praticar em casa?

METODOS

No estudo RCT, as criangcas com transtorno motor de fala severo (subtipo AMF) foram avaliadas primeiro
no inicio (pré-tratamento) e depois foram aleatoriamente designados para (1) um grupo de intervengao
imediata do PROMPT (10 semanas de sessdes do PROMPT de 45 minutos de intervengdo; 2x por
semana) ou (2) um grupo de controle que estava na lista de espera pelo mesmo periodo e recebeu
instrucdes de treinamento em casa. As avaliacGes foram realizadas apds o periodo de 10 semanas de
intervencdo lista de espera.

A maioria dos clinicos pode estar se perguntando por que usamos um grupo de controle da lista de
espera e ndo comparamos a terapia PROMPT com outra terapia (ReST ou DTTC ou Kaufman)? Essa é
uma pergunta muito importante e, para entender a resposta, é preciso entender as etapas corretas da
pesquisa clinica, conforme discutido por Randal Robey (2004). Apds estudos exploratérios de Fase |
(projetos de sujeito Unico) e Fase Il (projeto de sujeito Unico e pré-pds sem grupo controle), a pesquisa
de Fase Il é denominada "Eficacia" ou estudo de ensaios clinicos. Em um estudo de eficacia, a idéia
principal é controlar todos os vieses possiveis e testar se a terapia realmente causou alteracdes (ou seja,
para provar a relagdo causa-efeito). O ensaio clinico de fase Ill do RCT é realizado para provar que a
variavel independente (tratamento) causou uma alteracdo nas varidveis dependentes (efeito - medidas
no controle motor da fala, articulacdo, inteligibilidade da fala). Importante, se um tratamento funciona
ou ndo, s6 pode ser comprovado se vocé puder mostrar que as alteragdes apds o tratamento sao
maiores que as alteracGes no desenvolvimento, maturagdo neuromotora e erro de medicdo (erro de
reteste de teste). Sem um grupo de controle de lista de espera, ndo sabemos quanta mudanga pode ser
esperada apenas pelo desenvolvimento e maturagdo. Assim, para abordar os efeitos da maturagdo e
calcular os tamanhos reais dos efeitos relacionados ao tratamento além da maturacdo, usamos um
projeto de estudo RCT com lista de espera/grupo de treinamento em casa como controle. Os dados do
grupo de lista de espera também sdo necessdrios para o cdlculo de tamanhos de amostra para
determinar quando parar a coleta de dados (consulte a secdo Tamanho da amostra para obter
detalhes). E fundamental que os RCTs tenham um controle sem interveng¢do nos ensaios clinicos de
eficacia da fase Ill. O préximo estudo apds os RCTs de Fase Il é chamado de teste de superioridade de
Fase IV quando vocé compara a Terapia A a Terapia B para ver qual é melhor (Robey 2004). Estudos de



fase IV sem estudos de fase lll sdo dificeis de interpretar (exemplo: ver conclusdes em Morgan et al.,
2018).

A qualidade do estudo foi rigorosamente monitorada por uma agéncia externa, o Centro de
Pesquisa em Saude Aplicada (AHRC) do St. Michael's Hospital em Toronto. O AHRC verificou o
seguinte: consentimento informado dos participantes, se os participantes preencheeram os
critérios de inclusdo/exclusdo do estudo; monitoramento de dados no local; administracdo das
tarefas aleatérias por meio de envelopes com numeracao seqliencial e selados; verificou a
entrada de dados e conduziu todo o tamanho da amostra e analise estatistica. Os autores do
estudo ndo realizaram nenhuma andlise estatistica dos resultados para evitar viés do estudo.

Randomizacao e avalia¢ao cega

Um componente-chave de um estudo randomizado controlado (RCT) é a randomizacdo dos
participantes apés as medidas de linha de base para grupos experimentais ou de controle. A
atribuicdo aleatdria evita varios tipos de viés. A randomizac¢do foi realizada por uma agéncia
externa de monitoramento e seguranca de dados, o Centro de Pesquisa em Saude Aplicada
(AHRC) do St. Michael's Hospital, em Toronto, Ontdrio. Em estudos de alta qualidade,
assistentes de pesquisa e funciondrios que conduzem as avaliacdes e andlises ndo devem saber
de que grupo os participantes pertencem (tratamento ou controle), isso é chamado de “cega”.
Isso é para controlar o viés no estudo. Para o estudo atual, todo o pessoal do estudo (incluindo
o investigador principal, toda equipe de pesquisa e clinica e avaliadores de resultados) ndo
sabia (avaliagcOes cegas) a designacdo de grupo dos participantes. Todas as informacdes de
identificacdo foram removidas de todas as gravacdes de audio e video das producdes da
crianga, para que os ouvintes e avaliadores n3ao soubessem se a crian¢a era do grupo de
tratamento ou controle.

Gestao de dados

O estudo foi aprovado pelo Comité de Etica em Pesquisa da Universidade de Toronto (Protocolo
n? 29142) e foi registrado no Registro de Ensaios Clinicos antes da submissdao (n2
NCT02105402). E importante ressaltar que outra indicacdo de pesquisa de boa qualidade é o
registro no banco de dados do NIH do governo antes de iniciar o estudo. Neste site,
https://clinicaltrials.gov/ os estudos de RCT devem ser registrados antes de serem iniciados. Vocé
precisa se registrar neste site do governo e declarar como vai realizar o estudo de pesquisa e
guais variaveis usard no estudo de RCT e assim por diante. O presente estudo esta registrado
com o ID de base de dados de ensaios clinicos do NIH US ID # NCT02105402.



https://clinicaltrials.gov/

Participantes

As criancgas tinham entre 3 e 10 anos de idade, com diagndstico de transtorno do som da fala moderado
a severo (< 64% segundo os indices de porcentagem de consoantes corretas (PCC; Shriberg et al., 1997)
e foram classificadas descritivamente como tendo AMF, usando o indice de Estabilidade de Precisdo
relatado por Shriberg et al. (Shriberg et al., 2010; 2019a, b). Todas as criancas falavam inglés como
idioma primario e possuiam habilidades de audigdo, visdo, inteligéncia ndo verbal e linguagem receptiva
dentro dos limites normais em avaliagdes padronizadas (Ehrler & McGhee, 2008; Semel et al., 2003;
Wiig et al., 2004). Para serem incluidas no estudo, as criancas devem apresentar um minimo de 4 em 9
sinais de transtorno motor de fala (bandeiras vermelhas para problemas motores da fala - Namasivayam
et al 2013). Essas 9 bandeiras vermelhas para problemas motores da fala incluiram: 1. deslizamento
lateral da mandibula (pobre estabilidade da mandibula), 2. movimentos reduzidos de retracdo e
arredondamento dos labios, 3. coordenacdo deficiente da mandibula e dos labios em dois planos de
movimento (frente/trds e para cima/para baixo), 4. Dificuldade para dissociar a ponta da lingua da
mandibula, 5. Dificuldade em alternar o local da articulacdo (por exemplo, arredondamento/retracdo
labial em “joi6”), 6. Crianga usando a mandibula para conduzir movimentos da fala (por exemplo,
usando a mandibula para elevar o labio inferior para sons bilabiais / b /) 7. A crianga tem poucas vogais e
consoantes e distorce as vogais e consoantes, 8. A crianca tem poucas formas sildbicas e estruturas de
palavras e 9. A fala da crianga é interrompida quando a extensdo e a complexidade das sentencas
aumentam.

As criangas foram excluidas do estudo se demonstrassem qualquer um dos seguintes: (a) sinais e
sintomas sugerindo envolvimento motor global (por exemplo, Paralisia Cerebral ou disartria infantil); (b)
presenga de caracteristicas da apraxia da fala na infancia (conforme listado em Namasivayam et al.,
2015); (c) transtorno do espectro autista; (d) questdes estruturais /de ressonancia orais; e (e) problemas
de alimentacdo /baba.

Grupo Experimental e Grupo Controle

Grupo experimental (intervencdo): este grupo recebeu terapia PROMPT. Existem muitos
estudos para apoiar o uso do PROMPT em criangas e adultos com transtornos da fala. Esses
estudos foram conduzidos, replicados e validados por pesquisadores e laboratdrios
independentes de todo o mundo. (Dale & Hayden, 2013; Namasivayam et al., 2013; Square et
al., 2014; Yu et al., 2014; Ward et al., 2014). A terapia PROMPT integra os objetivos da terapia
nos dominios fisico-sensorial, cognitivo-linguistico e socioemocional. As metas sao escolhidas
com base na idade da crianga, nas necessidades e na progressao do desenvolvimento do
sistema motor da fala, chamado hierarquia motora de fala (Hayden et al., 2010). O PROMPT
utiliza técnicas especificas para estimular a entrada sensorial (isto é, tatil, cinestésica,
proprioceptiva, auditiva e visual) para ajudar na formacdo de vias motoras sensoriais
necessarias para o desenvolvimento correto dos padrdes de fala. O PROMPT é uma intervencgao
motora e usa principios da aprendizagem motora, como tipos de pratica (por exemplo,
bloqueada e aleatéria), feedback do conhecimento do desempenho (por exemplo, "use sua
boca pequena') e do conhecimento dos resultados (por exemplo, "foi muito bom") para
melhorar o desempenho de fala da crianga. Como existem muitos artigos e grupos discutindo a
terapia PROMPT em detalhes, encaminhamos o leitor a esses artigos (Dale & Hayden, 2013;



Hayden et al., 2010). A terapia com o grupo experimental foi realizado por fonoaudiélogos
certificados PROMPT.

Além disso, para entender o efeito do tratamento, também devemos saber como os
parametros de dose foram dados. Neste estudo, a intervencao PROMPT foi realizada usando os
seguintes parametros de dose: forma da dose (jogo estruturado em ambiente calmo), dose
(69,75 producgdes por objetivo), frequéncia da dose (duas vezes por semana), duracdo da sessdo
(45 minutos), total duracdo da intervencdo (10 semanas) e intensidade de intervencao
cumulativa (1395 produgdes por objetivo).

Grupo controle (lista de espera/treinamento em casa): os pais e responsaveis pelas criangas
deste grupo receberam uma apostila de 4 pdginas detalhando as estratégias de fala, linguagem
e alfabetizagdo a serem realizadas em casa. Os materiais foram desenvolvidos pelo Centro
Erinoak Kids para Tratamento e Desenvolvimento (https://www.erinoakkids.ca/home.aspx) e
adaptados da literatura (Justice et al., 2009). Esses folhetos sdo fornecidos como parte do
tratamento padrdo na provincia de Ontario, Canadd, para cuidadores de criangas que aguardam
o recebimento de servicos de fala e linguagem. O grupo de treinamento em casa recebeu
estratégias de terapia relacionadas a: prontiddo para terapia (por exemplo, seguir os interesses
do filho, usar linguagem simples, ficar face a face), ser responsivo ao esforco de comunicagdo
da crianga (por exemplo, fazer perguntas com opcgdes, repitir qualquer parte da frase que vocé
entender, dar o modelo correto para ensinar habilidades de revisdao) e promover habilidades
precoces de alfabetizacdo (por exemplo, leitura compartilhada de livros, incentivar a
explicagdo/ organizagdo de livros e impressos). Durante o periodo de 10 semanas do estudo, os
cuidadores dos participantes da lista de espera /grupo controle relataram o uso consistente de
estratégias em casa e nenhuma crianga recebeu qualquer outra intervenc¢ado fonoaudioldgica.

Medidas

Em muitos estudos anteriores, as medidas da mudanga de tratamento ndo usaram varidveis

apropriadas. Muitos estudos que testaram intervengdes usaram varidveis como quantidade de alteragdo
na precisdao de palavras sem sentido ou melhorias percentuais em 5 a 10 palavras tratadas. Nesses
exemplos, medir a mudancga de tratamento na precisao de palavras sem sentido ou ndo-palavras ou
medir a mudanca de tratamento de uma pequena amostra de palavras (5 a 10 palavras) ndo faz sentido
para a pratica clinica. Melhorias em 2 de 5 palavras representam 40% de mudancga - embora isso pareca
uma grande mudanga, ndo é melhora consideravel. A correcdo de duas palavras pode ndao melhorar a
compreensdo de uma crianga por professores ou amigos (isto é, a inteligibilidade da fala ainda pode ser
ruim). Varidveis apropriadas a serem usadas para medir a mudanga no tratamento de criangas com
transtornos motores da fala foram publicadas por Kearney et al., (2015). No presente estudo, para
tornar a mudanca de tratamento clinicamente relevante, usamos a estrutura da CIF da Organizagao
Mundial da Saude (OMS-ICF-CY; OMS, 2007; Kearney et al., 2015; veja a figura 1) para escolher variaveis
de medida. Avaliamos especificamente as alteragdes na fala de acordo com o nivel de estruturas e



fungdes corporais da OMS-ICF-CY (controle motor da fala, articulagdo e inteligibilidade da fala) e nivel de
participacdo das atividades (comunicagao funcional).

Medidas ao nivel das estruturas e fungdes corporais

a. A fungdo de controle motor da fala foi avaliada usando o Verbal Motor Production Assessment for
Children (VMPAC; Hayden & Square, 1999) e um procedimento de lista de palavras referenciado por
critérios (Dale & Hayden, 2013; Square et al., 2014). Duas subse¢es do VMPAC foram administradas: (a)
controle oromotor focal (VMPAC-FOC): avalia o controle oromotor da mandibula, Idbio e lingua; e (b)
sequenciamento (VMPAC-SEQ): avalia a capacidade de produzir corretamente movimentos motores
orais em ordem sequencial (por exemplo, "Diga / m-o-i, m-o-i, m-o-i, m-o-i /").

b. A articulagdo da fala foi avaliada por:

i. Teste de nivel de palavra simples usando o teste Diagndstico de Avaliacdo de Articulagao e Fonologia
(DEAP-Dodd et al., 2002). O teste DEAP é um teste de articulagdo padronizado e referenciado por
normas, em que as criancas devem nomear 30 figuras.

ii. Porcentagem de consoantes corretas (PCC; Shriberg et al., 1997). Calculado a partir do teste DEAP. As
pontuac¢des do PCC sdo obtidas dividindo o nimero de erros de consoantes produzidos pelo numero
total de consoantes (sessenta e sete) nas posicées inicial e final da silaba no teste DEAP.

iii. Analise dos processos fonoldgicos: como a substituicdo de uma consoante plosiva (por exemplo, / p,
b, t, d /) por uma consoante fricativa (por exemplo, /s, f /) como em "sabdo/ tob3o”, reduzindo o
nimero de consoantes em encontros consonantais (por exemplo,“prato/ pato”) e eliminagdo de
consoante final (por exemplo, “mar/ma”). O manual do DEAP avalia 10 desses processos fonoldgicos e
as pontuacdes brutas sdo calculadas adicionando os processos em 50 palavras no subteste de fonologia
do DEAP.

c. Ainteligibilidade da fala foi avaliada no nivel das palavras e das frases.

i. Para o teste de inteligibilidade da fala no nivel da palavra, usamos a Medida de Inteligibilidade de Fala
das Criangas (CSIM; Wilcox & Morris, 1999). O CSIM é composto por 200 listas de 50 palavras. As
criangas foram solicitadas a imitar uma lista de palavras escolhidas aleatoriamente antes e apds 10
semanas. Essas palavras foram reproduzidas em ordem aleatdria para trés ouvintes sem experiéncia em
um nivel confortavel de sonoridade de 70 dB SPL via fones de ouvido. A tarefa dos ouvintes era
selecionar (circulando) a palavra que acham que ouviram de uma lista de 12 palavras foneticamente
semelhantes e a pontuacdo de inteligibilidade no nivel da palavra foi calculada a partir da porcentagem
de palavras circuladas corretamente.

ii. Para inteligibilidade no nivel das frases, usamos o Teste de Inteligibilidade para Iniciantes (BIT;
Osberger et al. 1994). O BIT inclui 4 listas de 10 frases sintaticamente simples com 4 a 6 palavras. As
producdes de frases das criangas sao reproduzidas para os ouvintes que sdo solicitados a anotar o que



eles pensavam que a crianc¢a tinha dito. Os escores de inteligibilidade no nivel da senten¢a foram
calculados a partir da porcentagem de palavras-alvo transcritas corretamente.

Para ambos os testes de inteligibilidade, as imitacdes da crianca do modelo fornecido pelo clinico foram
gravadas em audio e reproduzidas para um grupo de trés ouvintes cegos para a alocagdo de grupo e
sessdo (pré ou pds). Nenhum ouvinte ouviu a mesma crianga ou a lista de palavras/frases duas vezes. No
total, 135 ouvintes (idade M = 22,61 anos; DP = 3,94; 61% feminino) participaram do estudo. Todos os
ouvintes passaram no teste auditivo a 25 dB NA e relataram pouca ou nenhuma exposicdo a fala de
criangas com transtornos de fala. Ouvintes foram recrutados na Universidade de Toronto. Detalhes
adicionais sobre os procedimentos para a validade, confiabilidade, administracdo e pontuacdo desses
testes sdo padronizados e relatados em outros lugares em detalhes (Namasivayam et al.,, 2015;
Namasivayam et al., 2019; Osberger et al. 1994; Wilcox & Morris, 1999).

Atividades e nivel de participagao

A comunicacgao funcional foi avaliada com Focus on the Outcomes of Communication Under Six
(FOCUS; Thomas-Stonell et al., 2013). Uma mudanca de > 16 pontos indica uma diferenca
minima clinicamente importante (MCID; Thomas-Stonell et al., 2013). Uma pontuacdo mais alta
no seguimento de 10 semanas implica melhores resultados.
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Figura 1. Diferentes medidas de resultados usadas para avaliar as estruturas e fungGes corporais, atividades e
niveis de participac¢do da estrutura da CIF/OMS. Consulte a se¢do Medidas de resultados para obter mais detalhes.

® Verbal Motor Production Assessment for Children - Focal Oromotor Control.

®Verbal Motor Production Assessment for Children - Sequencing.

“Probe Words.

dSingle-word articulation assessment subtest of the Diagnostic Evaluation of Articulation & Phonology test (DEAP).
€ PCC, percentage of consonants correct derived from the DEAP test.

fSingle-word phonology assessment subtest of the Diagnostic Evaluation of Articulation & Phonology test (DEAP).
€ Children’s Speech Intelligibility Measure (CSIM).

" Beginner’s Intelligibility Test (BIT).

i Focus on the Outcomes of Communication Under Six tool (FOCUS).

Compreendendo os efeitos de maturagdo e calculos de tamanho de amostra

Para que um estudo de RCT seja de alta qualidade, o nimero de participantes (tamanho da amostra)
necessario para mostrar um efeito do tratamento deve ser calculado antes do inicio da coleta de dados
(denominada “a priori power” analysis). Além disso, na metade do estudo, os efeitos do tratamento
devem ser medidos para verificar se o estudo estd indo bem e quantos participantes sdo necessarios
para finalizar o estudo (isso é chamado de anélise de poder intermediaria ou "intermediaria"/ “interim”
power analysis /). A “andlise de poder” a priori e intermediaria deve ser conduzida para que um RCT seja
de boa qualidade. Calculamos uma andlise de poténcia a priori com base nos tamanhos dos efeitos
(tamanho do efeito do tratamento ou magnitude da alteracdo apds o tratamento) relatados em um
estudo piloto anterior com 12 criancas com transtorno motor de fala que receberam intervencao
PROMPT por um periodo de 9 semanas (Namasivayam et al. , 2013). Este estudo mostrou que entre 5 e
22 participantes por grupo eram necessarios para diferentes varidveis (controle motor da fala,
articulacdo e inteligibilidade da fala) para detectar um efeito de intervengcdo com poténcia de 0,95 e
nivel alfa de 0,05. O tamanho da amostra nao pode ser calculado a priori para a comunicagao funcional,
pois ndo havia dados publicados do FOCUS no inicio do estudo.

Para o calculo intermedidrio do tamanho da amostra (ou ponto intermedidrio do estudo), foram
utilizados dados de CSIM e FOCUS. Isso sé pode ser calculado se o estudo tiver um grupo de controle da
lista de espera. A variacdo da lista de espera/grupo controle (desvio padrdo) é usada para calcular o
numero de participantes necessarios para detectar um efeito do tratamento e quando parar o estudo.
Apenas um estudo de RCT com tratamento de lista de espera pode calcular esse nimero importante.

Para o FOCUS, um desvio padrdo de 67 (DP da lista de espera/grupo de treinamento em casa) foi
escolhido para o cdlculo do tamanho da amostra. Com base nesse DP, o tamanho da amostra necessario
foi calculado para detectar uma diferenca clinicamente importante minima (MCID; Thomas-Stonell et
al., 2013) de 16 pontos com poténcia de 80% e alfa bilateral de 5%. Isso resultou em uma estimativa
amostral de 122 participantes por grupo que foi ajustada para mensuragdo em dois momentos
(correlagdo de 0,75 entre pré / basal e pds) usando uma analise de covaridncia (ANCOVA). Para o CSIM,
um DP de 17 (da lista de espera / grupo de treinamento em casa) foi usado para os calculos do tamanho
da amostra para detectar uma diferenga de 10% (absoluta) com 80% de poténcia e alfa bilateral de 5%.



Esses cdlculos produziram uma estimativa amostral de 21 participantes por grupo com base na medi¢do
em dois momentos (correlagdo de 0,75 entre pré / linha de base e pds) para uma analise ANCOVA. No
entanto, um tamanho amostral de 122 por grupo é clinica e praticamente impossivel em um prazo
razodavel para transtornos motores da fala, como AMF ou Apraxia (as taxas de incidéncia/prevaléncia sdo
baixas). Assim, decidimos encerrar o recrutamento no estudo com um tamanho de amostra final
clinicamente viavel de 25 participantes por grupo, com base nos cédlculos de tamanho de amostra de
CSIM, reconhecendo o fato de que os resultados da medida de resultado do FOCUS seriam insuficientes.

Gravagao, fidelidade e confiabilidade

Todas as sessOes de avaliagdo e intervencdo foram gravadas em video e audio para calcular a
confiabilidade interexaminadores e a fidelidade da intervengdo. A estatistica Kappa (Viera, & Garrett,
2005) foi usada para célculos de confiabilidade entre avaliadores e foi calculada a partir de 20% de todos
os dados. O coeficiente Kappa médio para a transcri¢cao fonética IPA para todas as avalia¢des foi de 0,73,
0 que é concordancia substancial entre os avaliadores. Os clinicos também atenderam ao requisito de
fidelidade da intervengdo de> 80%, com base em gravagdes em video da sessdo de intervencgdo, usando
checklist de fidelidade publicado (Hayden et al., 2015).

A coleta de dados para esse projeto de cinco anos se estendeu por trés locais clinicos em Ontdrio, a
saber, o ErinoakKids Centre for Treatment and Development em Mississauga, o Speech and Stuttering
Institute em Toronto e o John McGivney Children's Center do condado de Essex em Windsor. O projeto
envolveu mais de 40 assistentes de pesquisa, 14 fonoaudidlogos e avaliadores e 49 participantes. Apds 5
anos de espera pela conclusdo da coleta de dados, analise de dados e procedimentos estatisticos, o Dr.
Namasivayam diz que os resultados fornecem novas informagdes criticas.

Analise Estatistica

Todas as verificacdes dos dados e analises estatisticas primarias foram realizadas por um bioestatistico
da pesquisa do AHRC. Todas as medidas de resultado foram analisadas com um modelo de Analise de
Covariancia (ANCOVA) com escores de linha de base definidos como covaridveis usando o principio da
intengdo de tratar (intent-to-treat principle). Os dados ausentes foram tratados como ausentes nas
anadlises e apresentados na tabela 2. Os tamanhos dos efeitos foram calculados a partir dos modelos de
regressdo nas unidades originais de cada varidavel e relatados juntamente com seus intervalos de
confianga de 95%. Todos os procedimentos estatisticos foram realizados no software R Versdo 3.5.1 (R
Core Team, 2019) com nivel alfa bilateral de 0,05.

RESULTADOS E DISCUSSAO

Este estudo é muito importante para a patologia fonoaudioldgica pediatrica. Para nosso conhecimento,
este é o primeiro estudo a avaliar a eficacia da intervengdo PROMPT (2x / semana, 10 semanas) para
melhorar os resultados funcionais da fala em criancas com atraso motor da fala grave em relagdo a um
grupo controle (lista de espera com treinamento em casa), usando o design de Estudo Randomizado



Controlado (RCT). Este estudo também é o maior estudo em criangas com transtorno do som da fala
grave e que receberam tratamento motor de fala.

O desenho e fluxo do estudo sdo apresentados na figura 2, de acordo com as diretrizes do Consolidated

Standards of Reporting Trials (CONSORT; Moher et al., 2010). Foram avaliadas 90 crian¢as quanto
elegibilidade e 49 criangas foram randomizadas (N = 24 grupo de intervencdo PROMPT, idade média
48,70 meses, DP = 11,17; N = 25 para lista de espera / grupo de treinamento em casa, idade média

a

48,08 meses, DP = 12,33). Dados de 45 criangas estavam disponiveis para andlise final. Caracteristicas da
linha de base para 45 criangas, apresentadas na Tabela 1.
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Figura 2. Diagrama de fluxo Consolidated Standards of Reporting Trials (CONSORT).



Lista de

PROMPT espera/Casa Faltando %
Tratamento R
Treinamento

Participantes 24 25
Idade em meses 48.70(11.17) 48.08 (12.33) 2.0
Género® 2.0
Feminino 9 (39.10) 10 (40.00)
Masculino 14 (60.90) 15 (60.00)
Primeira Lingua (Inglés) falado em casa ? 24 (100.0) 25 (100.0) 0.0
?:s:i}gaﬁo e Visdo (dentro dos limites em 24 (100.0) 25 (100.0) 0.0
Histéria da intervencdo fonoaudiolégica® 13 (65.0) 19 (82.60) 12.2
Teste Primario de Inteligéncia Nao-verbal
(p-TONI) ®
indice ndo verbal 103.95 (12.96) 106.39 (23.94) 12.2
Porcentagem de consoantes correta (PCC) © 40.42 (15.22) 44.47 (19.15) 6.1
Avaliagdo Clinica dos Fundamentos da
Linguagem (CELF) ¢

indice de Idioma Receptivo 91.81(14.16) 101.12 (15.50) 32.7

indice de linguagem Expressiva 72.24(11.53) 80.50 (18.34) 32.7
Numero Médio de Indicadores
Envlvimentos da fala motora © 8.11(1.71) 8.29 (1.68) 20.4
Apraxia de Fala Infantil f 3.76 (0.83) 4,10 (1.02) 24.5

Tabela 1. Dados demograficos dos participantes. Média (DP: desvio padrdo). Veja a se¢do Participantes e configuragdo para
mais detalhes

a Proporgdo de criangas

b Escore padrdo do Teste Primario de Inteligéncia Ndo-verbal

¢ Porcentagem correta de consoantes extraidas do Teste de Avaliagdo Diagndstica de Articulagdo e Fonologia (DEAP).

d Escores padrao da Avaliagdo Clinica dos Fundamentos da Linguagem (CELF-4; CELF-P2).

e Lista de verificagdo do envolvimento motor da fala.

f Lista de verificagdo da Apraxia de Fala Infantil.

Médias, desvios padrdo (DP; entre parénteses) e dados ausentes para todas as medidas na linha de base
e 10 semanas de acompanhamento sdo relatados na tabela 2. A Tabela 3 representa os tamanhos dos
efeitos (quantidade de alteragdo do tratamento), intervalos de confianga de 95% para os tamanhos dos
efeitos e valores de p do modelo ANCOVA usando o principio da intencdo de tratar com a linha de base
como covariavel. A andlise da ANCOVA em 45 participantes (grupo de intervengdo PROMPT: n = 21; lista
de espera / grupo de treinamento em casa: n = 24) revelou que 10 semanas de interven¢do do PROMPT
estavam associadas a alteragdes significativas no controle motor da fala (VMPAC-FOC: p = 0,016 ,
aumento de 6,27%; teste de palavras: p = 0,025; aumento de 28,79 pontos), articulagdo da fala (p =
0,002, melhora na pontuagdo padrdo de 5,15), porcentagem de consoantes corretas (p <0,001, aumento
de 10,85%) e nivel de inteligibilidade da fala (p = 0,002, aumento de 8,59%) em relagdo ao grupo da lista
de espera / treinamento em casa. A terapia PROMPT ndo alterou significativamente o VMPAC-SEQ
(sequenciamento), erros quanto aos processos fonoldgicos, inteligibilidade da fala no nivel da frase ou
comunicacao funcional.



Lista de Espera/ Treinamento em Casa

PROMPT Tratamento (n=24) (n=25) Auséncia %
Medidas de Resultado Média da linha Acoml\[;q:rcnillnaa:weenta _ Média da linha de Acoml\g:rcnillnaa:weento _ Llinhade Acompanhamento
de base (SD) 10 semanas (SD) hase (SD) 10 semanas (D) Base 10 semanas
Controle Motor da Fala
VMPAC-FOC ? 68.57 (14.30) 78.55 (14.43) 66.26 (11.49) 69.11 (13.50) 6.1 14.3
VMPAC-SEQ " 51.58 (24.84) 61.09 (24.20) 47.19 (21.07) 52,93 (20.52) 6.1 14.3
Sondar Palavras © 223.67 (80.82)  267.22(57.94) 223.38 (75.42) 239.25 (69.79) 0.0 12.2
Articulagdo da Fala
Articulagio de uma tnica palavra 61.82 (6.99) 67.50(9.53) 64.40 (8.58) 65.83 (8.93) 41 10.2
pcce 40.42 (15.22) 54.48 (17.36) 44.47 (19.15) 46.27 (20.02) 6.1 10.2
Erros no processo fonoldgico | 59.76 (6.42) 62.00 (7.85) 65.21 (8.78) 64.35 (8.16) 8.2 12.2
Inteligibilidade da Fala
Nivel palavras (CSIM) & 40.64 (15.07) 50.44 (16.97) 41.54 (16.30) 41.80 (14.59) 8.2 18.4
Nivel frases (BIT) " 21.80 (19.41) 31.62 (23.41) 19.23 (15.01) 30.28 (19.87) 8.2 16.3
Funcionalidade da Comunicagdo
FOCUs' 213.91 (54.26)  228.65 (52.99) 214.55 (56.81) 227.24 (53.93) 10.2 16.3

Table 2. Estatisticas descritivas. Média, desvios padrdo (DP; entre parénteses) e dados ausentes para todas as medidas na linha
de base e 10 semanas de acompanhamento. Consulte a se¢cdo Medidas de resultado para obter mais detalhes.

® VMPAC-FOC, pontuagdes percentuais da Avaliagdo Verbal da Producdo Motora para Criancas - Controle Oromotor Focal.”
VMPAC-SEQ, pontuagdes percentuais da Avaliagdo da produgcdo motor verbal de criangas - Sequenciamento.

“Sondar palavras, pontuagdes brutas com base na lista de itens de 40 palavras.

9 refere-se a pontuagdes padrdo derivadas do subteste de avaliagdo de articulagdo de palavra Unica do teste Diagndstico de
Avaliagdo de Articulagdo e Fonologia (DEAP).

€ PCC, porcentagem de consoantes correta.

frefere-se a pontuagdes padrdo derivadas do subteste de avaliagdo fonoldgica de uma palavra do teste de Avaliagédo
Diagndstica de Articulagdo e Fonologia (DEAP).

& refere-se as pontuacdes percentuais da Medida de inteligibilidade da fala das criancas (CSIM).

_h refere-se a pontuagGes percentuais do Teste de inteligibilidade do iniciante (BIT).

"Foco nos resultados da comunicagio Sob os seis instrumentos (FOCUS).

. Tamanho do Inferior Superior
Medidas de Resultado Efeito 95% Cl 9:% al p-valor

Controle Motor da Fala

VMPAC-FOC® 6.270 1.223 11.318 0.016
VMPAC-SEQ " 4.769 -3.050 12.587 0.225
Sondar Palavras © 28.790 3.748 53.832 0.025
Articulagdo da Fala

Articulacdo de uma Unica palavra ¢ 5.157 2.061 8.252 0.002
PCC*® 10.855 6.166 15.545 <.001

Erros no processo fonolégicof 1.858 -1.807 5.523 0.311



Inteligibilidade da Fala

Nivel palavras (CSIM) & 8.595 3.283 13.907 0.002
Nivel frases (BIT) " -1.632 -11.059 7.796 0.728
Funcionalidade da Comunicagdo

FOCUS' 2.042 -14.971 19.056 0.809

Table 3. Medidas de resultado. Tamanhos de efeito, intervalos de confianga de 95% (Cl) de tamanhos de efeito e valores de p.
Consulte a Segdo Resultados para obter mais detalhes.

® VMPAC-FOC, pontuacdes percentuais da Avaliagdo Verbal da Producdo Motora para Criancas - Controle Oromotor Focal.?
VMPAC-SEQ, pontuagdes percentuais da Avaliagdo da produgdo motor verbal de criangas - Sequenciamento.

“Sondar palavras, pontuacdes brutas com base na lista de itens de 40 palavras.

9 refere-se a pontuagdes padrdo derivadas do subteste de avaliagdo de articulagdo de palavra Unica do teste Diagndstico de
Avaliagdo de Articulagdo e Fonologia (DEAP).

€ PCC, porcentagem de consoantes correta.

frefere-se a pontuagdes padrdo derivadas do subteste de avaliagdo fonoldgica de uma palavra do teste de Avaliagdo
Diagndstica de Articulagdo e Fonologia (DEAP).

& refere-se as pontuacdes percentuais da Medida de inteligibilidade da fala das criancas (CSIM).

.h refere-se a pontuagGes percentuais do Teste de inteligibilidade do iniciante (BIT).

"Foco nos resultados da comunicagdo Sob os seis instrumentos (FOCUS).

O PROMPT é uma intervencdo motora da fala, os erros de processos fonoldgicos ndo mudaram por ndo
serem direcionados no tratamento. E interessante notar que as mudancas no nivel do controle motor da
fala e na inteligibilidade da fala no nivel da palavra ndo se traduziram em mudancgas notdveis em
unidades de producdo mais longas (por exemplo, inteligibilidade no nivel da frase) ou em melhorias no
funcionamento diario (Namasivayam et al. , 2013). E possivel que criancas com dificuldades de execugdo
neuromotora na fala (Shriberg et al., 2019a) estejam experimentando demandas crescentes em seu
sistema motor da fala durante a producdo de expressdes mais longas e mais complexas (Pennington et
al., 2019). Assim, melhorias na inteligibilidade da fala no nivel da frase podem nao ser possiveis em um
curto periodo de intervencdo de 10 semanas (Namasivayam et al.,, 2019; Namasivayam et al., 2019).
Além disso, ao final de 10 semanas de intervencgdo, as criancas do estudo eram aproximadamente 31%
inteligiveis no nivel das frases, enquanto as criancas em desenvolvimento tipico nessa faixa etdria
devem estar entre 71-99% inteligiveis (Chin et al., 2003). Sabe-se que menos de 60% de fala inteligivel
afeta negativamente a interacdo de uma crianca em contextos sociais e deve ser considerado como
candidato em potencial a intervencdo continua para atingir niveis aceitdveis de inteligibilidade e
comunicagdo funcional (Gordon-Brannan & Hodson, 2000)

Qual é a interpretagao clinica desses resultados?

Os pesquisadores devem mostrar como o estudo forneceu beneficios clinicos a populacdo estudada (na
relatam apenas significancia estatistica). No geral, 10 semanas de intervengdo com PROMPT
demonstraram melhoras estatisticamente e clinicamente significativas em criangas com transtorno
motor de fala severo (subtipo AMF). Usamos a tabela abixo (tabela 4) para explicar como as medidas e
estatisticas no estudo podem ser clinicamente interpretadas.



Tabela 4. Interpretacao clinica das alteragdes nas varidveis dependentes apds 10 semanas de
intervencdo do PROMPT em relagdo ao grupo de controle de lista de espera / treinamento em casa
(estudo PROMPT RCT - Namasivayam et al., 2020 publicado na Pediatric Research -
https://www.nature.com/articles/ s41390-020-0924-4)

Medidas Tamanho Intepretagdo dos Resultados Significancia Clinica
Efeito
VMPAC- Focal 6% aumento | Crianga de 3 anos: aumento de 6% Melhora clinicamente

Oromotor Control

nas habilidades motoras da fala =
aproximando-se da média de
criangas normais /em processo
normal de desenvolvimento apds o
tratamento com PROMPT.

>3 anos de idade: aumento de 6%
nas habilidades motoras da fala =
mudanga de um déficit severo para
leve apds o tratamento com
PROMPT

significativa e
significante.

Implica intervengao
PROMPT facilita a
normalizacao das
habilidades motoras da
fala (Hayden & Square,
1999)

Teste de escores Aumento de | Indica 9% de melhora nas Melhora clinicamente
de palavras 28 pontos habilidades motoras da fala significativa e
significante.
Alteracdo semelhante ao
VMPAC e relatada na
literatura (Namasivayam
et al., 2013; Square et
al., 2014)
Articulacdo da fala | Aumento de | Indica melhora clinica de 0, 4 para o Melhora clinicamente
5 pontos na percentil 2, no ranking significativa, mas sdao
pontuagao necessarios servigos de
padrao terapia para criangas
percentil 7 (Washington
Speech and Hearing
Association, 2019)
Porcentagem de 10% de Indica melhora clinica com Melhora clinicamente
Consoantes PCC aumento diminuicdo da gravidade: severo a significativa e

moderada-severo

significante. (Issac &
Michael, 1997; Shriberg
et al., 1997)




Inteligibilidade de | 8.5% de Indica melhora clinica fora da Melhoria clinicamente
fala no nivel da aumento medicdao da maturagao e erro significativa e

palavra

significante
Namasivayam et al.,
2013 Namasivayam et
al., 2015; Wilcox &
Morris, 1999)

Limita¢Oes

Houve vdrias limitacGes observadas no presente estudo:

Conclusao

Este foi um estudo randomizado controlado (RCT) e requer condi¢des controladas e
configuragdes ideais para criar alta validade interna. Esta é a razdo pela qual o estudo foi
realizado por Fonoaudidlogos Instrutores Certificados pelo PROMPT, com mais de 10 anos
de experiéncia. Pesquisas futuras devem refletir as configura¢des da pratica no mundo real,
variac0es adaptativas na entrega da intervengdo e diferengcas na experiéncia dos
fonoaudidlogos.

O estudo nao abordou a manutencgao dos efeitos da intervengdo. A manuteng¢do dos ganhos
de intervengdo por um longo periodo de tempo (por exemplo, 4 meses) é importante para
entender os beneficios do tratamento (Murray et al., 2015). Estudos de acompanhamento
sdo incentivados a incluir testes de manutencao.

A falta de alteragBes observadas na medida de resultado do FOCUS pode refletir um
tamanho inadequado da amostra, conforme observado anteriormente (consulte a secdo
Célculo do tamanho da amostra). Apesar de realizar um RCT multicéntrico usando
procedimentos de recrutamento ativos e elaborados, ndo era clinica e logicamente vidvel
recrutar um grande tamanho de amostra para um transtorno como o AMF que tem baixa
prevaléncia e incidéncia (Shriberg et al., 2019a, b). Pesquisas futuras podem considerar o
orgcamento para o recrutamento de uma amostra maior envolvendo mais locais.

Este é o primeiro estudo randomizado controlado (RCT) que examinou a eficiacia da intervengdo
PROMPT em criancas com AMF severo. Os resultados sugerem que a intervencdo PROMPT, quando
fornecida duas vezes por semana, durante 10 semanas, resulta em ganhos significativos e clinicamente
notaveis no controle motor da fala, articulacdo e inteligibilidade da fala no nivel das palavras. No
entanto, essa populagdo também pode precisar de mais de um bloco de terapia de 10 semanas para
atingir niveis aceitdveis de inteligibilidade no nivel da frase e comunicagdo funcional. No geral, os
resultados sugerem que a intervencdo PROMPT é uma abordagem de intervencdo clinicamente eficaz
para criangas com transtornos motores da fala severos (subtipo AMF).



O Dr. Namasivayam compartilha que: “Pela primeira vez, o estudo fornece uma indicag¢do clara da
magnitude das mudancas relacionadas a interveng¢do nessa populacdo, além das atividades de
maturagcdo neuromotora e de treinamento em casa, apoiando claramente a necessidade de intervengdo
fonoaudioldgica direta para esta populagéo”. O Dr. Namasivayam apresentou os resultados do estudo
com seus coautores na convengao anual da American Speech-Language-Hearing Association em Boston
em novembro de 2018. O artigo estd atualmente publicado na revista Nature.com journal- Pediatric
Research (https://www.nature.com/articles/s41390-020-0924-4)

Nota de Conflito de interesse: O estudo foi financiado por meio de uma bolsa competitiva de pesquisa
em ensaios clinicos do Instituto PROMPT em Santa Fe (Novo México, EUA), concedida ao Dr.
Namasivayam. Para evitar qualquer potencial viés e conflito de interesses, a integridade do estudo foi
monitorada por uma agéncia externa, o Centro de Pesquisa em Saude Aplicada (AHRC) do St. Michael's
Hospital em Toronto e foi pré-registrada antes do inicio do estudo no Registro de Ensaios Clinicos dos
Institutos Nacionais de Saude dos EUA (https://clinicaltrials.gov/; Identificador: NCT02105402). A
agéncia financiadora ndo esteve envolvida no desenho do estudo, coleta de dados, analise e
interpretacdo dos dados, redacdo do relatdrio ou na decisdo de enviar o artigo para publicacdo.
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