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NEVES, Paloma Cristina Rodeiro. Perfil vocal de individuos com hiperplasia adrenal
congénita (46, XX). 2018. 57 f.il. Dissertacao (Mestrado) - Instituto de Ciéncias da Saude,
Universidade Federal da Bahia, Salvador.

RESUMO

Introducdo: Ao longo do desenvolvimento do individuo, alteragdes nos niveis dos hormonios
esteroides sexuais, principalmente estrogénios e androgénios, serdo determinantes para o
desenvolvimento da laringe, bem como da fisiologia vocal. A hiperplasia adrenal congénita ¢
uma doenga autossomica recessiva, resultante da deficiéncia de uma das cinco enzimas
necessarias a sintese de cortisol. O aumento da producdo de andrégenos pela glandula adrenal
ocasiona, em individuos, 46,XX pseudo-hermafroditismo feminino ¢ sdo os mais acometidos
com agravamento da voz pelo processo de virilizagdo. A mudang¢a no padrdo vocal feminino
acomete inimeros prejuizos na esfera biopsicossocial do sujeito, por isso a importancia de
uma interven¢ao multiprofissional. Objetivo: Descrever o perfil vocal de individuos 46,XX
com hiperplasia adrenal congénita, acompanhados no Ambulatorio de Genética Especial da
UFBA. Metodologia: Trata-se de um estudo descritivo e exploratério, com corte transversal.
A amostra foi de conveniéncia e participaram do estudo 28 voluntarios, 14 diagnosticados
com hiperplasia adrenal congénita, acompanhados pela equipe multiprofissional do
Ambulatorio de Genética Especial, da Universidade Federal da Bahia, ¢ 14 individuos 46, XX
sem alteragdes vocais e auséncia de patologia de cunho enddcrino e/ou genético. A coleta das
vozes foi realizada individualmente, em um ambiente silencioso, com as participantes
devidamente sentadas. Realizou-se analise perceptivoauditiva (CAPE-V) e acustica.
Resultados: Verificou-se que em relagdo ao julgamento qualitativo do pitch, 8 (61,54%)
pacientes do grupo com hiperplasia adrenal congénita apresentaram um padrdo vocal
agravado e 8 (61,54%) do grupo sem a doenga apresentaram um padrdo vocal agudizado.
Houve diferenga estatisticamente significante entre os grupos, apenas para as medidas da
analise perceptivoauditiva (CAPE-V) grau geral (p= 0,01), rugosidade (p=0,00) e pitch
(p=0,01). Para os demais parametros investigados na andlise acustica, nao diferiram
significativamente (p>0,05). Concluséo: O presente estudo demonstrou que individuos 46,
XX com hiperplasia adrenal congénita, mesmo submetidos a terapéutica hormonal,
apresentam uma qualidade vocal rugosa, pitch agravado e voz desviada.

Palavras-chave: Hiperplasia adrenal congénita. Voz. Analise acustica. Percepgao auditiva.



NEVES, Paloma Cristina Rodeiro. Vocal profile of individuals with congenital adrenal

hyperplasia(46,XX). 2018. 57f.il. Dissertation (Master) - Institute of Health Sciences, Federal
University of Bahia, Salvador, 2018.

ABSTRACT

Introduction: Throughout the development of the individual, changes in the levels of sex
steroid hormones, mainly estrogens and androgens will be determinant for laryngeal
development as well as vocal physiology. Congenital adrenal hyperplasia is an autosomal
recessive disease resulting from the deficiency of one of the five enzymes required for cortisol
synthesis. The increase in the production of androgens by the adrenal gland causes in
individuals 46, XX female pseudohermaphroditism and are the most affected with
aggravation of the voice by the process of virilization. The change in the female vocal pattern
affects innumerable damages in the bio-psycho-social sphere of the subject, therefore the
importance of a multiprofessional intervention. Objective: To describe the vocal profile of
individuals 46, XX with congenital adrenal hyperplasia accompanied at the Special Generic
Ambulatory of the Federal University of Bahia - UFBA. Methodology: This was a
descriptive and exploratory cross-sectional study. The sample consisted of 28 volunteers, 14
diagnosed with congenital adrenal hyperplasia, followed by the multiprofessional team of the
Special Genetics Ambulatory of UFBA, and 14 subjects 46, XX without vocal alterations and
absence of endocrine pathology and/or genetic. The researcher collected the voices
individually, in a quiet environment, with participants sitting properly. Thereon, they
performed the perceptive auditory (CAPE-V) and acoustic analysis. Results: The research has
shown that in relation to the qualitative pitch judgment, eight (61.54%) patients in the CAH
group had a low pitch vocal pattern and eight (61.54%) of the non-CAH group presented a
high pitch vocal pattern. There was a statistically significant difference between the groups
only for the measures of the perceptual-auditory analysis (CAPE-V), general grade (p=0.01),
roughness (p = 0.00) and pitch (p = 0.01). Therefore, the other parameters investigated in the
acoustic analysis did not differ significantly (p> 0.05). Conclusion: The present study
demonstrated that individuals 46, XX with Congenital Adrenal Hyperplasia, even submitted
to hormonal therapy have rough vocal quality, low-pitched voice and deviant voice.

Keywords: Congenital adrenal hyplerplasia. Voice. Acoustic analysis. Auditory perception.
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1 INTRODUCAO

A hiperplasia adrenal congénita (HAC) ¢ uma doenga autossomica recessiva, resultante da
deficiéncia de uma das cinco enzimas necessdrias a sintese de cortisol. O aumento na
producdo de andrégenos pela glandula adrenal faz com que individuos 46,XX apresentem
pseudo-hermafroditismo feminino e sejam acometidos com agravamento da voz pelo

e s 123
processo de virilizagdo (masculinizag¢ao).

O surgimento do padrao vocal masculino acomete inumeros prejuizos na esfera
biopsicossocial do sujeito. Apdés um tempo prolongado de exposi¢cdo aos androgenos, o
processo de virilizagdo torna-se irreversivel, por isso a importincia do tratamento e

. . . on - 4
acompanhamento multiprofissional desde a infancia.

O presente estudo propde investigar os paradmetros vocais de pacientes 46, XX com HAC. A
proposta de descrever o perfil vocal dessa populagdo foi motivada pela necessidade de

contribuir para a pratica interdisciplinar mais integrada.

A escassez de estudos fonoaudiologicos envolvendo essa populagdo propiciou o
levantamento de alguns questionamentos e indagacdes. Serd que pacientes 46,XX com
HAC, mesmo apos terapéutica hormonal, apresentam padrdo vocal agravado? Quais

parametros vocais, possivelmente, estardo alterados nessa populagao?

Realizou-se uma investigagdo na literatura especializada, principalmente na area de
Medicina, Psicologia e Fonoaudiologia, fomentando uma revisdo bibliografica mais
aprofundada, essencial para o delineamento de um raciocinio clinico integrado. Dessa
forma, a dissertacdo esta estruturada em cinco topicos: Introdugdo, Revisdo de literatura,
Objetivo, Desenvolvimento (Artigo) e Conclusdo Geral. Os elementos do Desenvolvimento
estdo divididos em secdes e representam o conteudo do artigo original a ser submetido para

publicado.
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2 REVISAO DE LITERATURA

Esta secao compreende os aspectos referentes aos disturbios do desenvolvimento sexual,

2.1 DISTURBIOS DO DESENVOLVIMENTO SEXUAL (DDS)

A terminologia disturbios do desenvolvimento sexual (DDS) engloba um grupo de condigdes
congénitas em que o desenvolvimento sexual ocorre de forma andmala, no nivel
cromossdmico, anatémico ou gonadal.” Boa parte dos DDS sdo caracterizados pela presenca

de genitalia ambigua e sdo enquadrados como intersexo.’

Por conta da dificuldade em definir o sexo dos individuos com DDS, trés conceitos devem ser
estabelecidos e esclarecidos: sexo gonadal, fenotipico e genético. O sexo gonadal ¢
determinado pela presenga de um ou outro tecido gonadal (ovarios e testiculo) e/ou ambos
(genitalia ambigua). O sexo fenotipico serd estabelecido basicamente pelas caracteristicas
fisicas e genitdlia externa. J4 o sexo genético serd determinado pelo seu caridtipo, homens

46,XY e mulheres 46,XX.

A hiperplasia adrenal congénita (HAC) por ser uma desordem da diferenciacdo sexual e
ocasionar virilizagdo precoce tanto em meninos € meninas, enquadra-se no grupo dos DDS ou

Anomalias do Desenvolvimento sexual (ADS).

2.2 HIPERPLASIA ADRENAL CONGENITA

A HAC ¢ uma doenga congénita de heranga autossomica recessiva, resultante de mutagdes no

gene CYP21A2, responsavel pela codificacdo da enzima 21- hidroxilase - essencial para

producio de mineralocorticoides e glicocorticoides.”® A incidéncia mundial de 1:15.000

nascidos vivos.” A deficiéncia dessa enzima acomete 95% dos casos de hiperplasia adrenal
A . 10 ~ « ~ .

congénita. = Ocorre, entdo, um prejuizo na produgao de cortisol, aldosterona, e um excesso de

androgenos, por conta da deficiéncia em uma das enzimas essenciais para a producdo do

. 11
cortisol.

Quanto as repercussdes organicas, o prejuizo na biossintese de cortisol provoca o aumento de
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ACTH e, consequentemente, hiperplasia e hiperestimulacdo dos coértices adrenais, fator que
eleva o numero de hormoénios sexuais, mas também de precursores esteroides, tais como
progesterona e 17-hidroxiprogesterona (17-OH). Toda a dehidroepiandrosterona e a
androstenediona produzidas serdo transformadas, perifericamente, em testosterona, como
demonstrado na Figura 1."' Portanto, pacientes com HAC apresentam virilizagdo precoce,
aceleragdo do crescimento somadtico, fusdo epifisaria prematura, puberdade precoce, ciclos

anovulatorios e diminuicdo da fertilidade. '*"

Figura 1- Esteroidogénese na deficiéncia da 21-hidroxilase

colesterol
1P4505cc
pregnenolona
l P450c17
3PHSD P450c21
1"“50“17 P45S0c17
3PHSD " .
DHEA B = androstenediona
7RHSDIN l 17(3HSDII
3HSD

androstenediol

Fonte: Adaptado de Souza e colaboradores (2015).
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2.3 CLASSIFICACAO CLINICA

A deficiéncia 21-hidroxilase (D210OH) aparece de trés formas: forma cléassica (FC) -
perdedora de sal (SW) ou virilizante simples (SV) - e forma ndo cléssica.'"'*!'* De acordo
com os dados obtidos no Ministério da Saude, pacientes com SW apresentam o quadro clinico
mais grave devido a deficiéncia também de aldosterona, podendo ocasionar desidratagdo e
obito. Ja a SV ¢ caracterizada pelo aparecimento precoce de caracteres sexuais secundarios,
bem como virilizagdo pods-natal da genitalia externa, no sexo feminino. No entanto, na FNC a
sintomatologia inicia-se tardiamente com alteragdes menstruais, infertilidade, pubarca

: : 11,12
precoce e hirsutismo.

2.4 DIAGNOSTICO

O diagndstico no periodo neonatal sera realizado por meio do rastreio, a partir de 48 horas,
com a dosagem em papel de filtro da 17-OHP. Nas criangas com niveis elevados de 17-OHP
no rastreamento neonatal, realizam-se as dosagens séricas, no 4° dia, e eventual repeti¢do no
7° dia, dos seguintes hormonios: 17-OHP, DHEAS, androstenodiona, cortisol, ACTH,
testosterona, aldosterona e renina, para confirmagdo diagnostica. O caridtipo e a ecografia
pélvica também sao necessarios para o diagndstico precoce, no intuito de prevenir morbidades
e mortalidade causadas pela patologia. A maioria das mulheres com FC sdo diagnosticadas
desde a infancia, mas as com FNC s6 buscam atendimento clinico ap6s o aparecimento da

sintomatologia (irregularidade menstrual e/ou infertilidade).'>'¢

No periodo pré-natal, genitoras com historico familiar positivo para HAC devem realizar o
aconselhamento genético para evitar a hiperandrogenizacdo durante a infancia e a
morbimortalidade associada a forma mais severa da doenga. O diagnéstico, nesse periodo, da-
se pela identifica¢do da alteracdo no gene CYP21 e o tipo de mutagdo enzimatica, durante o

estudo genético familiar.
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2.5 TRATAMENTO

O tratamento para HAC pode ser medicamentoso (corticoterapia) e/ou cirurgico (genitoplastia

no sexo feminino), a depender do tipo de deficiéncia enzimatica que o paciente apresenta,

bem como da fase de vida no qual ocorreu o diagnostico e a intervengdo médica. Geralmente,

na infancia, o foco ¢ evitar a desidratacdo, identificacdo correta do gé€nero, otimizagdo do
. . ~ . . e e 11,17

crescimento e realiza¢do da genitoplastia feminilizante precoce. No entanto, no adulto, os

objetivos estdo relacionados a fertilidade e prevengdo dos efeitos adversos associados ao

hipercortisolismo, como obesidade, sindrome metabdlica (SM) e osteoporose.

A corticoterapia tem como premissa normalizar a concentracdo de androgenos, seja na crianca
ou na mulher adulta, para isso ¢ fundamental durante o tratamento medicamentoso
administrar a dose minima de glicocorticoide (GC), suficiente para bloquear o aumento do
ACTH, durante a infancia e adolescéncia. A hidrocortisona, em doses de 10- 15mg/m”SC/dia
constitui a melhor opgdo terapéutica na idade adulta, ¢ nao ha na literatura defini¢ao da
melhor opcdo de GC. Duas opcdes bem aceitas sdo: dexametasona na dose de 0,25mg/dia,
principalmente, na FNC, apesar dos seus efeitos colaterais; ou prednisolona em doses baixas,

) ~ . 1
para controlar as manifestagdes clinicas da doenga. ’

2.6 CORRELACAO DAS POSSIVEIS ALTERACOES VOCAIS EM PACIENTES 46,XX
COM HIPERPLASIA ADRENAL CONGENITA

Quanto as manifestacdes vocais em individuos 46,XX com HAC, se o andrégeno secretado
pela cortex adrenal e/ou a teca interna dos ovarios estiverem aumentados, isso podera
desenvolver caracteristicas masculinas na voz da mulher, caracterizando a virilizagao da voz.
1231819 A gsim, com o andrégeno aumentado, ocorre aumento da laringe e, consequentemente
da dimensdao e da massa das pregas vocais, com modificagdo do padrao vocal, devido a
reducdo da frequéncia fundamental, com perdas nas altas frequéncias, instabilidade vocal e
aspereza. '~ Logo, individuos 46,XX com HAC produzem uma elevada quantidade de
hormodnios masculinizantes e tais oscilagdes hormonais influenciam também nas atividades

. ~ . 1,2,3,4,18,19,2
das pregas vocais e producio vocal, como demonstrado na Figura 2."22%!%19-20

Em estudo brasileiro, Tsuji et al. (2003) abordaram a intervencdo cirurgica (tireoplastia de
Ishiki tipo IV) em uma paciente portadora de HAC, com 16 anos, para elevar a frequéncia

fundamental, devido ao processo de virilizacao da voz. Apesar da necessidade de fonoterapia
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apds a cirurgia, ndo ha uma descri¢io detalhada de todo o processo terapéutico. E um dos

raros estudos envolvendo HAC e Fonoaudiologia.?

Nygren et al. (2013) aplicaram a versao sueca do VHI, bem como questdes relacionadas ao
processo de virilizagao vocal em 42 mulheres com HAC, na faixa etaria de 42 a 71 anos. As
pontuacdes mais altas ocorreram em participantes submetidas a longos periodos de
subtratamento com glicocorticoides e com maior densidade mineral 6ssea, mas ndo por conta
da severidade da mutagdo. Os longos periodos de exposicao aos androgenos podem levar as

alteragdes vocais irreversiveis.’

Em estudo longitudinal com 50 homens transgéneros, Nygren et al. (2016) relataram a
influéncia da testosterona na mudancga vocal. A redugdo da FO média foi encontrada em 3 a 12
meses de uso regular do andrégeno. Valores FO mais baixos correlacionaram-se com maior
satisfacao vocal. Dos participantes, 1/4 necessitou de terapia vocal para problemas associados

e e ~ . . e 2
a virilizagdo, como fadiga ou instabilidade vocal.”

Figura 2 - Caracterizagdo pseudo-hermafroditismo feminino, segundo Maciel-Guerra e Guerra Jr.

(2002)
CARACTERISTICAS CLINICAS BASICAS
Caracteres Caracteres
AFECCOES sexuais primarios sexuais secundarios . .
S = = Designacao sexual
0 ik X0 | Pilificagao / mamas Voz
genital | genético | gonadal
Se nao tratada, ha Q ou 3
Hiperplasia congénita de exagerada pilificagao
suprarrenais (HCSR) XX 9 em idade nao Agravada : ?epepde do grau de d
esperada virilizagao e momento do
diagnostico
Deficiéncia de ;

; . aromatase XX Q Ngrrpa;‘s Sem | Normal Q
Poringestdo | placentaria reposigao hormonal

e/ou
producao de Doenca _ Q
androgenos Normais sem

9 v?:g:: :r‘\?e i c?r?m al XX (P reposigao hormonal Normel Com cgrregéqtcilmrgica
o genital

Legendas: ) (masculino); = (feminino); + (ambiguo).

Fonte: Adaptado de Galli (2009).
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2.7 ANALISE PERCEPTIVOAUDITIVA: ESCALA CAPE-V

O Protocolo CAPE-V foi criado pelo Comité ASHA (2003)*® e traduzido por Behlau
(2004)*’, para adaptar as frases apresentadas no protocolo original, levando em consideracio

a fonética da lingua portuguesa e as definicdes dos pardmetros estabelecidos pela ASHA

(2003).

Segundo a ASHA (2003)*®, o Protocolo CAPE-V avalia a qualidade vocal a partir de uma
marcacdo em uma escala analdgico-visual linear, com 100mm de extensdo. O extremo
esquerdo da régua (0) representa a auséncia de alteracdo e o extremo direito (100), a maxima
alteracdo (Anexo). Sdo analisados seis pardmetros pré-determinados: (1) grau de severidade
global (impressdo integrada de desvio de voz); (2) rugosidade (irregularidade percebida na
fonte de vocalizacdo); (3) soprosidade (escape de ar audivel na voz); (4) tensao (percepgao do
esforco vocal excessivo- hiperfungdo); (5) Pitch (correlato psicoacustico da frequéncia
fundamental); e (6) loudness (correlato perceptivo da intensidade sonora). O parametro
“ressonancia” ¢ analisado de forma descritiva, com a possibilidade de inclusdao de outras
alteracdes, se necessario. As amostras de fala usadas sdo: vogal sustentada /a/; leitura de seis

frases pré-determinadas; e um trecho de fala esponténea. *°-"%

2.8 ANALISE ACUSTICA

~ . Loy . [ ~ 21,22,23,24 -,
Para a compreensio diagnostica mais objetiva das altera¢des de voz, alguns estudos®***** j4

vém utilizando a analise aclstica computadorizada como recurso tecnologico e cientifico para
facilitar o entendimento da relagao da influéncia hormonal ¢ as altera¢des vocais, em fases da
vida, como por exemplo, em mulheres pos-menopausa.’’Com dados objetivos e
quantificados, programas de anélise acustica como o PRAAT, gratuito e de facil manejo,
fornecem medidas como a frequéncia fundamental, medidas de intensidade, ruido e
perturbagdo de frequéncia e intensidade, bem como informagdes a respeito de alteracdes nos

- . g N ’ 25,2
padrdes vocais ligados as mudangas laringeas. >

A frequéncia fundamental (fo) representa a medida mensurada em Hertz (HZ), velocidade na
qual uma forma de onda se repete por unidade de tempo.”” Fisiologicamente, ela é

determinada pelo numero de ciclos gloticos que se repetem. Mudangas nos ciclos gléticos
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interferiram na frequéncia fundamental. Espera-se que os homens apresentem frequéncia
fundamental de 80 a 130 HZ e mulheres de 150 a 250 Hz.*"** Um estudo®’com 30 homens ¢
30 mulheres, na faixa etaria de 18 a 45 anos, durante a producdo sustentada da vogal [a],
relatou que a frequéncia fundamental média feminina estd em torno de 205Hz e a masculina,

em 113Hz.

As medidas de perturbagdo estdo relacionadas com as variagdes da onda sonora, seja na
frequéncia (jitter) ou amplitude (shimmer). Ha uma grande controvérsia na literatura quanto a
padronizacao dos valores de referéncia dessas medidas, devido a sua variacao de acordo com
sexo, idade e vogal utilizada. *’ O jitter mede a variagdo da frequéncia ciclo-a-ciclo, refletindo
as pequenas irregularidades dos pulsos gloticos. Esta relacionado com rouquiddo na voz.?” O
shimmer, por medir a variagdo da amplitude do sinal acustico, correlaciona-se com a

. Ca s~ 2207
presenca de soprosidade e ruido a emissao.™

A propor¢do harmonico-ruido (HNR) contrasta o sinal regular das PPVV com o sinal
irregular das pregas e do trato vocal. Foi considerado o melhor pardmetro clinico nas analises
de desvios vocais.” Essa medida pode variar de acordo com género, idade e registro vocal da
emissdo.”” E uma medida que auxilia na avaliacdo da presenca de ruido no sinal de voz
analisado, apresentando relacdo direta com a qualidade vocal (rouquidao). Correlaciona o
componente harmoénico com ruido da onda actstica, contribuindo para as avaliagdes do

shimmer e jitter.’°

O programa PRAAT 5.2.0, software gratuito de facil manejo, fornece valores numéricos para
auxiliar na compreensio diagnostica mais objetiva das diferentes realidades vocais. E possivel
também com esse Software avaliar subjetivamente as vozes por meio da analise
espectrografica, fundamental para avaliacao da qualidade vocal. Embora tenha o seu grau de
subjetividade (dado pela interpretacio dos avaliadores), hd pardmetros objetivamente

definidos para a analise espectrografica,’*?!=%%3-3433
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3 OBJETIVO

Descrever o perfil vocal de individuos 46, XX com hiperplasia adrenal conggénita,

acompanhados no Ambulatoério de Genética Especial da UFBA.
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4 ARTIGO

INTRODUCAO

A comunicacdo oral humana ¢ algo complexo. Por meio de palavras, transmitimos uma
mensagem que, impregnada de sentimentos, estabelece com o outro uma relagdo
comunicativa. A voz encontra-se como protagonista, representando as emog¢des do sujeito,
revelando sua identidade e suas intengdes. A voz ¢ considerada uma das expressdoes mais

fortes da personalidade.'

Um dos fatores organicos que promove mudangas na voz do individuo ¢ a influéncia
hormonal. Devido as flutuagdes hormonais, ha uma diferenciagdo entre o padrao vocal de
homens e mulheres. Essas modificagcdes vocais se tornam mais comuns no periodo da
puberdade e vao se estendendo até a idade adulta. As alteragdes nos niveis dos hormodnios
esteroides sexuais, ao longo do desenvolvimento do individuo, serdo responsaveis pelas
modificacdes anatomofisiologicas dos orgaos e/ou tecidos-alvo. Hormonios, principalmente
estrogénios e androgénios, serdo determinantes para o desenvolvimento da laringe, bem como

. . 2
da fisiologia vocal.>?

Estudos recentes apontam a presenca de receptores dos hormoénios esteroides sexuais
(androgénicos e estrogénicos) na laringe, musculo vocal e tecidos mesenquimais.’ Niveis
elevados de androgenos, entdo, podem levar ao aumento da massa nos tecidos da laringe,
modificando o ciclo de abertura e fechamento das pregas vocais, bem como reducdo na

A s 4
frequéncia fundamental.*’

A hiperplasia adrenal congénita (HAC) ¢ uma doenga autossdmica recessiva resultante da
deficiéncia de uma das cinco enzimas necessarias a sintese de cortisol. Por essa patologia
promover a hiperprodu¢do de androgenos pela glandula adrenal, individuos 46,XX
apresentam pseudo-hermafroditismo feminino e sdo os mais acometidos com agravamento da

e s - .. ~ 456
voz pelo processo de virilizagdo (masculinizagdo).™

A aquisi¢do do padrdo vocal masculino promove inumeros prejuizos na esfera biopsicosocial
do sujeito. Apdés um tempo prolongado de exposi¢do aos androgenos, o processo de
virilizagdo torna-se irreversivel, por isso a importancia do tratamento e acompanhamento
multiprofissional desde a infancia.”*’A avaliacdo vocal pelas analises perceptivoauditiva e

acustica mostram-se importantes instrumentos clinicos para o monitoramento e
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acompanhamento desses pacientes.

10,11,12,13,14
Estudos

relatam a importancia da andlise multidimensional da voz, compreendida
por um conjunto de métodos que se complementam. As andlises podem ser de cunho
subjetivo e/ou objetivo, a depender da necessidade do avaliador. Na pratica clinica, a analise
perceptivoauditiva ¢ a mais utilizada, considerada padrdo ouro e soberana na avaliagdo vocal,
apesar da sua subjetividade. Fornece dados essenciais sobre a anatomofisiologia da laringe, o
que permite caracterizar o grau e tipo do desvio vocal, quando presente. O método de andlise
acustica dispoe de dados objetivos e quantificados a partir de programas computadorizados,
como o PRAAT, gratuito e de facil manejo, que fornecem medidas como a frequéncia
fundamental, medidas de intensidade, ruido e perturbacdo de frequéncia e intensidade, bem
como informagdes a respeito de alteragdes nos padrdes vocais ligados as mudangas

15,16

laringeas. E possivel também obter a descricdo qualitativa de padrdes visuais do sinal

vocal por meio da andlise espectografica, semelhante a analise perceptivoauditiva, devido ao

I e 16,17,18,19,2
seu carater subjetivo.'®!71%1920

Apesar das discussoes a respeito dos riscos da virilizagao precoce em individuos 46,XX, nos
ultimos dez anos, ha uma escassez de estudos a respeito das vozes dessa populacao. No
intuito de proporcionar uma intervencao multiprofissional mais integrada, o presente estudo
teve como objetivo descrever o perfil vocal de individuos 46,XX com hiperplasia adrenal

congénita, acompanhados em um ambulatorio de genética.

MATERIAIS E METODOS

Este estudo foi aprovado pelos Comités de Etica em Pesquisa do Instituto de Ciéncias da
Satde, da Universidade Federal da Bahia, e da institui¢do coparticipante o Hospital
Universitario Professor Edgard Santos (HUPES), e realizado em conformidade com as
normas vigentes para a pesquisa envolvendo seres humanos, segundo a Resolugdo 466/12, do

Conselho Nacional de Saude, sob o parecer n°® 5662/2016.

Trata-se de um estudo descritivo e exploratorio, com corte transversal. A coleta de dados foi
realizada entre os meses de fevereiro e junho de 2017. Foram convidados todos os pacientes
com HAC, de acordo com os critérios de inclusdo da pesquisa, para o processo de
amostragem, mas somente 14 aderiram ao TCLE. A amostra, entdo, foi de conveniéncia e

participaram do estudo 28 voluntarios, 14 diagnosticados com HAC (46,XX), acompanhados
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pela equipe multiprofissional do Ambulatorio de Genética Especial (HUPES) da UFBA, e 14

individuos 46,XX sem HAC, sadios. Ambos os grupos foram pareados por idade e género.

Os requisitos de inclusdo dos participantes com HAC foram: Individuos 46,XX, com
hiperplasia adrenal congénita, na faixa etaria de 12 a 45 anos; ser alfabetizado; contar com
acompanhamento multiprofissional em saude; e aceitar participar da pesquisa e assinar o
termo consentimento livre e esclarecido dos sujeitos ou termo de assentimento (APENDICES

A,BeC).

Os critérios de nao inclusdo dos individuos com HAC foram: Apresentar alguma alteragao
neurologica e/ou psiquiatrica que inviabilizasse a coleta de dados; apresentar alteragdes
vocais decorrentes de abuso vocal, tabagismo, etilismo e outras sindromes endocrinas e/ou
congénitas. Os critérios de exclusdo dos participantes com HAC foram: Interrup¢do do
tratamento adotado; desisténcia a qualquer momento do estudo; nao coleta de dados para

avaliacdo vocal; e irregularidade no acompanhamento multiprofissional.

Os critérios de inclusdo para o grupo sem HAC foram: Individuos 46,XX, na faixa etaria de
12 a 45 anos; ndo apresentar queixas vocais decorrentes de abuso vocal, tabagismo, etilismo e
outras sindromes enddcrinas e/ou congénitas; ndo relatar alteragdes vocais decorrentes do
periodo menstrual, pré-menstrual ou gravidez, bem como gripe e/ou alergias respiratdrias no
dia da coleta; ser alfabetizado; aceitar participar da pesquisa e assinar o termo consentimento

livre e esclarecido dos sujeitos ou termo de assentimento.

Para caracterizacdo da amostra, foram coletados dos prontudrios: idade, identidade do género
adotada, classificacdo clinica, casos na familia (heranca genética), tipo de tratamento
(medicamentoso e/ou cirurgico), uso do medicamento (regular ou irregular), niveis séricos de
hormonios esteroides (testosterona, 17-hidroxiprogesterona, LH e FSH), caridtipo, data do

diagnostico e intervengdo multiprofissional.

Para agendar o dia da avaliacdo vocal, a pesquisadora entrou em contato com os participantes
interessados no estudo para reforcar algumas orientagdes. Foi salientada a importancia do
repouso vocal no dia da avaliagdo vocal e das contraindica¢des para o procedimento, como:
presenca de azia/refluxo, resfriados, inflamacdes de garganta e qualquer patologia do trato

respiratorio.

A coleta das vozes foi realizada individualmente, em um ambiente silencioso, com as
participantes devidamente sentadas. As emissdes foram captadas por microfone Karsect HT-9

acoplado ao adaptador PureAudio™ USB-AS, o qual converte o som integrado do notebook
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em um som de alta qualidade, eliminando o ruido; foi posicionado a 4 cm da boca e com
angulo de captagdo direcional de 45°. Solicitou-se ao participante: emissdo do /€:/ longo em
tom e intensidade habitual; /€:/ produzido do mais grave ao mais agudo que conseguir;
contagem 1 a 30; produgio de sentencas propostas pelo CAPE-V (Erica tomou suco de pera e
amora/ Sonia sabe sambar sozinha /Olha 14 o avido azul /Agora ¢ hora de acabar/Minha mae
namorou um anjo/ Papai trouxe pipoca quente) e fala espontinea (Como estd sua voz?).

Houve uma adaptacao do Protocolo CAPE-V para facilitar a analise actstica posterior.

Para analise perceptivoauditiva, optou-se pelo Protocolo CAPE-V (Consensus Auditory—
Perceptual Evaluation of Voice — ASHA, 2003), que ¢ uma escala analégico-visual (EVA), no
qual seis parametros pré-determinados (grau geral, rugosidade, soprosidade, tensdo, pitch,
loudness) sdo avaliados por meio de uma marcagdo analdgica linear em centimetros (0-10

cm). A avaliagdo da ressonancia, pitch e loudness, ¢é avaliada também de maneira qualitativa.

O Programa PRAAT 5.2.0 foi utilizado para analise das medidas acusticas: frequéncia
fundamental (fo), extensdo vocal, medidas de perturbagdo de jitter e shimmer, propor¢ao
harmoénico-ruido. Realizou-se também andlise espectrografica (forma do tracado, grau de
escurecimento, estabilidade do tragado, presenca de ruido e presenca de subharmonicos) por
trés juizes fonoaudidlogos, especialistas na area de voz, atuantes em analise acustica

computadorizada e com experiéncia na aplicagdo do CAPE-V por pelo menos 3 anos.

Os mesmos juizes que realizaram a analise espectrografica das amostras das vozes foram
convocados para a analise perceptivoauditiva. O material foi enviado por e-mail, no formato
PDF, e os juizes foram cegados quanto a faixa etdria e queixas vocais dos pacientes, sendo
informados apenas dos objetivos do estudo e orientados a escutar as vozes quantas vezes

fossem necessarias em ambiente silencioso, seguindo o Protocolo CAPE-V.

Ap0s avaliagdo das vozes pelos juizes, foi realizada a andlise estatistica descritiva por meio
do software STATA (Stata Corporation, College Station, Texas) versao 12.0, com valores de
média, mediana e porcentagem simples. As varidveis ordinais (Grau geral, rugosidade,
soprosidade, tensdo, pitch e loudness) e numéricas (frequéncia fundamental (fo), extensao
vocal, medidas de perturbagdo de jitter e shimmer e propor¢do harmoénico-ruido) foram
analisadas estatisticamente por meio do teste nao-paramétrico Mann-Whitney, adotando-se o
nivel de significancia de 5%. Nao foi possivel incluir nessa andlise as variaveis ressonancia,
forma do tragado, estabilidade do tragado, presenca de ruido e presenca de subharmoénicos por

conta da natureza qualitativa nominal e tamanho da amostra.
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A confiabilidade interavaliadores, por meio do coeficiente de Kappa, das trés juizas foi boa
0,6, sendo consideradas as seguintes classificagcdes: entre 0,8 e 1, confiabilidade quase
perfeita; 0,6 ¢ 0,79, boa; 0,4 ¢ 0,59, moderada; 0,2 e 0,39, regular; entre zero ¢ 0,19, pobre;
entre zero ¢ - 1, nenhuma confiabilidade. Com base nas trés analises, foi realizada uma média

para cada parametro da escala CAPE-V.

Para classificagdo do grau de desvio geral na escala CAPE-V, optou-se pelo padrdo
brasileirozl, no qual os escores entre zero e 35,5% sao considerados normais; entre 35,6% e

50,5% desvio leve; de 50,6% a 90,5% desvio moderado e a partir de 90,6% desvio intenso.

RESULTADOS

Foram estudados 12 (85,71%) pacientes com a forma cldssica da HAC, e 2 (14,29%) com
HAC perdedora de sal. Entre os 14 participantes, 2(14, 28% ) tinham entre 12 e 18 anos,7(
50%)tinham entre 19 e 30 anos, e 5(35,72%) tinham mais de 30 anos. A tabela 1 sumariza as

caracteristicas clinicas das participantes deste estudo.



Tabela 1 - Caracteristicas clinicas dos pacientes avaliados com hiperplasia adrenal congénita

HAC* n (%)

14 (100)

Mudanga de registro civil

Sim 2(14,28)

N3o 12(85,72)

Heranga familiar

Sim 9 (64,28)

N3o 5(35,72)

IAcompanhamento psicoldgico

Sim 8(57,14)

Nao 6(42,86)

Intervencgao cirurgica

Sim 11(78,57)

N3o 3(21,43)

Uso regular da medicacao

Sim 13(92,85)

N3o 1(7,15)

Niveis séricos de hormadnios
esteroides em valores normais

Adequado 13(92,85)

Inadequado 1(7,15)

Periodo do diagnéstico

Neonatal (apos 48h)

Infancia 13 (92,85)
IAdolescéncia 1(7,15)
Adulta ---

Fonte: Dados da pesquisa
Legenda: *Hiperplasia adrenal congénita (HAC)



Tabela 2 - Caracteristicas clinicas dos pacientes avaliados, sem hiperplasia adrenal congénita

Pacientes Sadios

n (%)

Queixa Vocal

Sim

Nao

Fumante

Sim

Nao

14(100)

Ingestdo de bebida alcodlica

Nunca

4(28,58)

As vezes

10 (71,42)

Sempre

Presenca de alteracdo endocrina

Sim

Nao

Uso regular de anabolizante (esteroides)

Sim

Nao

14(100)

Prética de atividade fisica regular

Sim

8(57,14)

Nao

6(42,36)

Uso regular de testosterona

Nao

14(100)

Sim

Presenca de DRGE

Sim

Nao

14(100)

Presenca de alteracdo respiratoria

Sim

Nao

14 (100)

Os resultados descritivos das avaliagdes vocais perceptivoauditiva (CAPE-V) e acustica
(andlise espectrografica) realizadas pelos trés juizes fonoaudidlogos, sdo demonstrados na
Tabela 3. Para analisar as variaveis supracitadas foi necessario isolar da analise estatistica

uma Unica paciente que ndo fazia uso da medicacdo regularmente, com o intuito de evitar

interferéncias nas avaliagdes perceptivoauditiva e acustica de fonte glotica.




em ambos os grupos(n=26)

Tabela 3 - Resultados descritivos das avaliagdes perceptivoauditiva e actstica da voz

Medidas Com HAC Sem HAC
n (%) n (%)

Grau Geral
|Adaptado 2 (15,38) 2 (15,38)
Levemente alterado 9 (69,23) 11 (84,62)
Moderadamente alterado 2 (15,38) -
Rugosidade
Adaptado 5 (38,46) 8 (61,54)
Levemente alterado 7 (53,85) 5(38,46)
Moderadamente alterado 1(7,69) -
Soprosidade
|Adaptado 5 (38,46) 3 (23,08)
Levemente alterado 8 (61,54) 10 (76,92)
Tenséo
Adaptado 10 (76,92) 12 (92,31)
levemente alterado 3(23,08) 1(7,69)
Pitch
|Adaptado 5 (38,46) 9 (69,23)
levemente alterado 6 (46,15) 3 (23,08)
moderadamente alterado 2 (15,38) 1(7,69)
Loudness
|Adaptado 13 (100,00) 12 (92,31)
levemente alterado - -
moderadamente alterado - 1(7,69)
Pitch(Qualitativo)
|Agravado 8(61,54) 2 (15,38)
Agudizado 4(30,77) 8 (61,54)
|Adaptado 1(7,69) 3 (23,08)
Loudness(Qualitativo)
Forte 3 (23,08) 2 (15,38)
|Adequado 10 (76,92) 11 (84,62)
Ressonancia
INormal 1(7,69) 4 (30,77)
Laringofaringea 3(23,08) 2 (15,38)
Faringea 2 (15,38) 2 (15,38)
Rinofonia fechada 3 (23,08) 3 (23,08)
Hipernasal 1(7,69) 2 (15,38)
Laringofaringea ¢/ compensagao nasal 3 (23,08) -
Forma do tracado
Regular 10 (76,92) 11 (84,62)
Irregular 3 (23,08) 2 (15,38)

26



Grau de escurecimento

Fraco 3(23,08) 2 (15,38)
Normal 9 (69,23) 9 (69,23)
Forte 1(7,69) 2 (15,38)
Estabilidade do tracado

Estavel 4(30,77) 7 (53,85)
Instavel 9 (69,23) 6 (46,15)
Presenca de ruido

IPresente 8 (81,54) 11 (84,62)
|Ausente 5(38,46) 2 (15,38)
Presenca de sub-harmonicos

IPresente 4(30,77) 6 (46,15)
Ausente 9 (69,23) 7 (53,85)

Fonte: Dados da pesquisa
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Nota-se que os parametros perceptivoauditivos, grau geral, rugosidade, soprosidade, tensdo,

pitch e ressonancia encontram-se desviados no grupo com HAC. Quanto a analise do

espectrograma, verificou-se predominio de instabilidade e ruido no tragado de individuos com

HAC.

Com relacdo a Tabela 4, nota-se que ha uma diferenca estatisticamente significante entre os

grupos, apenas para as medidas da anélise perceptivoauditiva (CAPE-V) grau geral (p=0,01),

rugosidade (p=0,00) e pitch (p=0,01). Para as medidas da analise acustica, ndo se observou

diferencas estatisticamente significantes entre os grupos com HAC e sem HAC para nenhuma

das medidas.
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Tabela 4 - Comparagdo da mediana dos valores referentes a analise perceptivoauditiva (CAPE-V) e
analise acustica (PRAAT) em pacientes com HAC e sem HAC, segundo o Teste de Mann-

whitney (*P-valor<5%)

com HAC sem HAC

Medidas Mediana (11Q) Mediana (11Q) p-valor
CAPE-V
Grau Geral 37 (24;38) 20 (16; 22) 0,01*
Rugosidade 35(13;38) 0(0;14) 0,00*
Soprosidade 14 (30;38) 15 (16;18) 0,15
Tensao 0(0) 0(0) 0,76
Pitch 13 (28;38) 0 (0;16) 0,01*
Loudness 0(3;8) 0(0) 0,06
PRAAT

fo(Hz) 200,66 (177,52 ;225,6) 236,34 (185,1;252,08) 0,34
Jitter 0,31 (0,23; 0,40) 0,35 (0,22;0,51) 0,68
Shimmer 2,71 (2,07; 3,70) 2,73 (2,40; 3,26) 0,90
HNR (DB) 19,87 (17,04; 21,14) 17,74 (16,71; 18,45) 0,17
Minimo fo(Hz) 180,92(100,49;187,31) 182,96(170,25;201,05) 0,10
Maximo fo(Hz) 376,35 (300,25; 411) 413,35(364,55;459,85) 0,08

Fonte: Dados da pesquisa.
Legenda: I1Q = intervalo interquartilico
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DISCUSSAO

Os resultados encontrados na analise perceptivoauditiva (CAPE-V) estavam mais desviados
em pacientes com HAC, em comparagdo aos pacientes sadios. Apresentaram significancia

estatistica os parametros de grau geral, rugosidade e pitch.

Apesar de inumeras discussdes a respeito da influéncia hormonal na qualidade vocal de
individuos 46,XX, h4d uma escassez de publicacdes discutindo o padrdo vocal na hiperplasia
adrenal congénita. Optou-se por confrontar conceitualmente os achados encontrados com

estudos existentes na area.

A laringe ¢ um o6rgdo hormodnio-dependente, fato que a torna susceptivel a alteracdes
hormonais, ao longo do desenvolvimento do individuo. A testosterona ¢ um dos hormonios
androgénicos responsavel pelo crescimento anterior-posterior da laringe, abaixamento e
aumento no tamanho e volume das pregas vocais. Esta mudanca ¢ mais evidente em meninos,

22,2324
durante a muda vocal*>**,

A puberdade precoce em meninas com HAC colabora para o aparecimento de alteragdes
laringeas e vocais. Um estudo’ comparou a laringe de uma crianga com HAC, aos 4 anos de
idade, com uma de 10 anos de idade, destacando a semelhan¢a no tamanho devido a
influéncia hormonal, evidenciando a presenga de caracteres masculinos secundarios
androgénicos (pelos pubianos, aumento da massa muscular e pitch agravado). De acordo com
a literatura, ndo ha uma diferenciacdo no padrdo vocal de meninos e meninas, durante a
infancia.”>***"*® Apos a puberdade, sob influéncia hormonal, a laringe sofrera modificagdes

. ;. , .~ . . 2
anatomofisiologicas e far4 a transigo de infantil para adulta.”*

Em mulheres com HAC, mesmo apés terapéutica hormonal, hd uma tendéncia a virilizagao
corporal e consequentemente agravamento da voz, devido a a¢do androgénica. O diagndstico
tardio colabora para a maior exposi¢do dos pacientes aos hormdnios andrégenos. A maioria
das participantes do grupo com HAC apresentou alteracdes nos parametros
perceptivoauditivos da voz, principalmente na analise qualitativa do pitch, concordando com
alguns estudos.”>*>® A maior parte dos pacientes do grupo com HAC apresenta um padrio
vocal agravado, sendo que maioria dos pacientes sadios apresenta um padrdo vocal

agudizado.

Na pratica clinica, a andlise perceptivoauditiva € considerada o padrdo ouro, portanto,

~ \ 1,31 . A . .. ,
soberana em relacdo as outras.'”' Por meio de um fendmeno essencialmente auditivo, é
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possivel identificar e diferenciar uma voz normal de uma extremamente comprometida, fato
que colabora para os achados deste estudo. Na andlise vocal perceptivoauditiva do grupo com
HAC, os parametros grau geral, rugosidade, soprosidade ¢ pitch apresentaram um desvio leve,

diferentemente da loudness e da tensdo, com valores dentro da variabilidade normal da voz.

O sistema de ressonancia vocal consiste no conjunto de elementos do aparelho fonador que
guardam intima relagio entre si, visando 4 moldagem e & projecdo vocal.'”' O uso equilibrado
desse sistema confere a emissdo um ajuste perfeito e uma qualidade sonora difusa, dando a
sensagdo que aquela voz pertence ao falante. O predominio de um foco ressonantal
compromete a interacdo fonte-filtro, tornando-a menos eficiente, por conta da excessiva
concentragdo de energia em uma area especifica do aparelho fonador. A amplificagdo torna-se

131 Foi identificado neste estudo a

pobre ¢ ndo ha presenca de harmonicos definidos.
predominancia de trés cavidades ressonantais no grupo com HAC: laringofaringea (23,08%),
rinofonia fechada (23,08%) e laringofaringea com compensagao nasal (23,08%).

. 1,31,32
Na literatura'>'?

, 0s pacientes com o foco laringofaringeo apresentam uma qualidade vocal
tensa-estrangulada, comprimida, com pouca projecdo, devido ao tensionamento do conjunto
laringe e faringe. Na maioria dos casos, ¢ encontrada em individuos com dificuldade de
expressar seus sentimentos de agressividade. A compensacdo nasal pode ocorrer nos casos de

. . . 1
foco vertical baixo intenso.' Estudos ***

envolvendo aspectos psicossociais e sexuais mostram
a prevaléncia de comportamentos considerados do género masculino socialmente em

pacientes 46, XX com HAC, como agressividade.

Um estudo com DDS’ apontou para problemas relacionados a terapéutica hormonal, tais
como: abandono do tratamento em fungdo de seus efeitos; falta de recursos para compra de
medicamento ou demora a consegui-los no SUS; inadequagdo na administragdo da medicacao
(pais ou cuidadores ndo letrados); este fato que associado a precoce puberdade, na maioria das
meninas com HAC, propicia alteragdes vocais e gera conflitos quanto a imagem corporal.*®
Das 14 pacientes acompanhadas no Ambulatorio de Genética Especial da UFBA, somente
uma paciente ndo fazia uso regular da medicacdo. Todos os parametros perceptivoauditivos
apresentaram desvio moderado e, quanto a andlise acustica, a frequéncia fundamental estava

em 120 Hz.

Apesar do padrdo-ouro na andlise vocal ser a analise perceptivoauditiva, t€ém-se usado
programas computacionais para fornecer dados quantificaveis e mais objetivos, por meio da
analise acustica. Os parametros acusticos podem variar e sofrem influéncia dos instrumentos

utilizados na avaliacdo, ruido ambiental, sexo e idade do falante. 15 Ajuda o clinico a entender
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o mecanismo de fonacdo nas diferentes realidades vocais; apesar de ser uma analise objetiva e
ndo invasiva, ainda ¢ considerada uma avaliacdo complementar em relagdo a andlise
perceptivoauditiva. Permite descrever quase completamente a voz humana por meio da
analise da frequéncia fundamental (fo), medidas de perturbagdo (shimmer e jitter) e medidas
de ruido (HNR), 3435363738

A frequéncia fundamental representa o numero de ciclos gloticos realizados pelas pregas
vocais por segundo.' Resulta da interacio do comprimento, tensdo ¢ massa das pregas vocais,
durante a fonagdo. Pregas vocais mais alongadas produzem mais ciclos gléticos e
consequentemente geram uma voz mais agudizada. Em geral, uma laringe grande apresenta
ppvv longas e produz uma extensdo vocal em baixos tons; ja uma laringe pequena tem ppvv
curtas e extensao vocal em frequéncias altas.

3439
Estudos™

apontam para a frequéncia fundamental média esperada para mulheres adultas em
torno de 205 Hz; no sexo masculino, 113 Hz. Apesar da analise perceptivoauditiva qualitativa
do pitch destacar a presenga de um padrdo vocal grave das pacientes com HAC, na analise
acustica a mediana do grupo apresentou valores esperados para normalidade (Md: 200,66). Os
valores encontrados, nesta pesquisa, para o grupo com HAC estdo dentro da normalidade,

apesar de o grupo sem HAC apresentar uma mediana maior do que o grupo com HAC.

Torna-se necessario salientar que a quantidade de participantes foi um aspecto limitador do
presente estudo. Por se tratar de uma amostra de conveniéncia, baseada em uma amostragem
ndo probabilistica, ndo ¢ possivel realizar generalizagdes quanto a populagdo estudada. Mas
no intuito de reduzir as varidveis confundidoras, optou-se pela utilizacdo de um grupo
comparagdo, pareada por idade e género. Além disso, ndo foi possivel a realizacdo da
avaliagdo otorrinolaringoldgica, bem como a aplicagdo do Protocolo de Autopercepgao Vocal

(IDV), complementares a uma andlise multidimensional mais fidedigna da voz e da laringe.
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CONCLUSAO

O presente estudo demonstrou que individuos 46,XX com hiperplasia adrenal congénita,
mesmo submetidos a terapéutica hormonal, mantém a tendéncia ao agravamento da voz,
possivelmente por influéncia androgénica. Os individuos com HAC apresentaram qualidade
vocal rugosa, pitch agravado e desviada. Torna-se necessaria a realizacdo de novos estudos
envolvendo nao somente a analise vocal, tendo em vista que a alteracao vocal interfere na
qualidade de vida do sujeito. Dessa forma, a intervencao fonoaudioldgica completa pode

favorecer a promogao da qualidade comunicativa e autopercepcao vocal.
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APENDICE - Termo de Consentimento Livre e Esclarecido

TERMO DE CONSENTIMENTO LIVRE E ESCLARECIDO

O senhor (a) estd sendo convidado (a) para participar como voluntario (a) de uma pesquisa.
Apos vocé ser esclarecido (a) sobre as informagdes a seguir, caso aceite, assine ao final deste
documento, que esta em duas vias. Uma delas € sua e a outra é do pesquisador responsavel.
Em caso de recusa, vocé ndo serd penalizado de forma alguma. Em caso de duvida vocé
podera entrar em contato com a pesquisadora responsavel Paloma Neves pelo telefone (71)
99971-9170 ou com o Comité de Etica em Pesquisa —Instituto de Ciéncias da Satde—
Universidade Federal da Bahia — que esta situado na Avenida Reitor Miguel Calmon, s/n, 4°

andar, Vale do Canela, Salvador — BA. CEP: 40.110-100 (Telefone: 3283-8951).

INFORMACOES SOBRE A PESQUISA:

TITULO DO PROJETO: Perfil vocal de individuos com hiperplasia adrenal congénita
(46,XX).

DADOS DA PESQUISA:

1. Este trabalho esta sendo realizado porque pessoas com Hiperplasia adrenal
congénita podem apresentar mudancas na voz por causa da influéncia
hormonal. Portanto o objetivo da pesquisa ¢ descrever o perfil vocal de
pessoas diagnosticadas com Hiperplasia adrenal congénita(46,XX),

acompanhadas no Ambulatério de Genética Especial da UFBA.

2. Para essa pesquisa vocé respondera a alguns questionarios relacionados a
sua voz e sobre o seu acompanhamento no Ambulatorio; serd verificado em
seu prontuario( dados sobre a sua idade, identidade do género adotada, casos
na familia (heranca genética), tipo de tratamento (medicamentoso e/ou
cirtrgico, uso do medicamento( regular ou irregular), data do seu
diagndstico , taxas séricas de hormonios como FSH, LH , testosterona e 17-
hidroxiprogesterona , caridtipo, ¢ a sua evolucdo frente a intervencao

multiprofissional); vocé fara gravacéo da voz , fara a avaliagéo perceptivo-
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auditiva e acustica das possiveis alteracfes vocais.

3. Para comparacdo dos dados estamos convidando pacientes com
diferentes tipos de hiperplasia adrenal congénita. A primeira etapa ¢ a

gravacao da voz.

4. Para o Protocolo de gravacdo da voz, vocé devera emitir o /E/ longo em
tom habitual, /E/ produzido do mais grave ao mais agudo que conseguir,
contagem de 1 a 30, emitir a vogal /a/- 3 a 5 segundos, produzir de sentengas (Erica
tomou suco de péra e amora/ Sonia sabe sambar sozinha /Olha 14 o avido azul
/Agora ¢ hora de acabar/Minha mae namorou um anjo/ Papai trouxe pipoca quente)
e falar sobre a sua possivel alteragdo na voz ou como estd sua voz.Esse
procedimento sera realizado pela Fonoauditloga Paloma Neves, em uma sala

silenciosa e com vocé sentado, em data conveniente e pré-agendada.

5. Se for constatada altera¢do na sua voz, vocé sera encaminhado (a) para

avaliagdo fonoaudioldgica e otorrinolaringologica.

6. Os dados obtidos serdo mantidos em sigilo e utilizados para fins de
publicacdes cientificas em revistas especializadas e de relatorios técnicos
dirigidos a instituicdes de satide e pesquisa. Nesses documentos constardo
apenas as iniciais do nome. Serd garantido o direito de desistir de participar
da pesquisa a qualquer momento, bastando para isso comunicar

formalmente.

7. Para participar deste estudo vocé ndo terd nenhum custo, nem recebera
qualquer vantagem financeira. Apesar disso, caso seja identificado e
comprovado danos provenientes desta pesquisa, vocé tem assegurado o

direito a indenizacao.

8. Vocé serd esclarecido (a) sobre o estudo em qualquer aspecto que desejar
e estara livre para participar ou recusar-se a participar. Fui informado que
poderei retirar interromper a minha participacdo a qualquer momento. A
participagdo ¢ voluntdria e a recusa em participar ndo acarretara qualquer
penalidade ou modificacdo na forma em que ¢ atendido (a) pelo pesquisador,

que tratara a sua identidade com padrdes profissionais de sigilo.

9. Os resultados da pesquisa estardo a sua disposi¢do quando finalizada. Eles

serdo publicados em revista médica, mas me foi garantida a privacidade das
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informagdes, € que em nenhum momento eu serei identificado como
participante do estudo. Ou seja, os dados serdo publicados em revista médica
SEM constar meu nome, enderego, ou qualquer outra informacao que possa
vir a me identificar. Fui plenamente informado (a) sobre a total liberdade
que tenho para recusar a participagdio do (a) menor sob minha
responsabilidade em qualquer etapa desse estudo sem que isso implique em

hipdtese alguma prejuizo ou penalidade a continuidade do seu atendimento.

10. A coleta de informagdes em seu prontuario s sera liberada mediante a
sua autorizagdo e assinatura deste documento. Toda a informagdo coletada

sera utilizada para a elaboragdo deste estudo.

11.  Vocé ndo tera nenhum custo adicional ao participar desta pesquisa. A
coleta de dados sera realizada nos dias da sua consulta com a equipe

multiprofissional no Ambulatorio de Genética Especial da UFBA.

12. Caso vocé e seu acompanhante tenham ‘“despesas extras” com
alimentacdo e transporte, por exemplo, devido a sua participacdo nesta
pesquisa a pesquisadora Paloma Neves devera ser comunicada. O
pagamento do valor gasto por vocé, durante sua participagdo nesta pesquisa,

sera realizado pela propria pesquisadora ao final da coleta de dados.

13. Em casos de danos diretos/indiretos e imediatos/tardios, a
pesquisadora/ patrocinadora garante o direito de assisténcia integral gratuita

pelo tempo que for necessario a sua recuperacao.

14.  Voce ndo sera identificado em nenhuma publicacdo que possa resultar.
Este termo de consentimento encontra-se impresso em duas vias originais,
sendo que uma sera arquivada pela pesquisadora responsavel, no
"Ambulatério de Genética Especial da Universidade Federal da Bahia™
e a outra sera fornecida ao senhor. Os dados e instrumentos utilizados na
pesquisa ficardo arquivados com o pesquisador responsavel por um periodo
de 5 (cinco) anos, e apds esse tempo serdo destruidos. Os pesquisadores
tratardo a identidade do menor sob sua responsabilidade com padrdes de
sigilo, atendendo a legislacdo brasileira (Resolugdo N°466/12 do Conselho
Nacional de Satde), utilizando as informacdes somente para os fins

académicos e cientificos.
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15.  Caso tenha algum questionamento sobre a pesquisa poderei procurar a
Fga.Paloma Neves, no Instituto de Ciéncias da Saude, da Universidade
Federal da Bahia, localizado no Vale do Canela, ao lado da Faculdade de
Medicina, Salvador-Ba, no 40 andar, na Pds- graduacdo em Processos
Interativos dos Orgéos e Sistemas, entre 8 € 12 horas da manh4, ou contata-
la através do telefone (71) 99171-9170. E também a colaboradora Profa.
Dra.Profa. Dra. Maria Betania, no Instituto de Ciéncias da Saude, da
Universidade Federal da Bahia, localizado no Vale do Canela, ao lado da
Faculdade de Medicina, Salvador-Ba, no 40 andar, no Programa de Pds-
graduagdo em Processos Interativos dos Orgdos e Sistemas, entre 8 ¢ 12

horas da manha, ou contata-la através do telefone (71) 99965-9211.

Agradecemos a sua colaboragdo e solicitamos a autorizacdo para a coleta de informagdes em
seus prontudrios que, se de acordo, assinar abaixo deste termo de consentimento, o qual ficara
arquivado por 5 anos. Em caso de desisténcia em permanecer na pesquisa, autorizo que 0s
meus dados ja coletados referentes a resultados de exames, questionarios respondidos e
similares ainda sejam utilizados na pesquisa, com 0s mesmos propdsitos ja apresentados neste

TCLE.

Assinatura do Participante

Nome e assinatura da pesquisadora:

Fga. Paloma Cristina Rodeiro Neves
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5 CONCLUSAO

Descrever o perfil vocal de pacientes 46,XX com HAC ainda ¢ um grande desafio na area da
Fonoaudiologia. Sugerem-se novos estudos para possibilitar o melhor delineamento dessa
populagdo. Os reflexos do processo de virilizagdo em mulheres vao além do aspecto organico,

pois permeiam questdes sociais e afetivo-relacionais.

Muitas vezes individuos 46,XX com HAC se consideram do sexo oposto e, portanto, nao
aderem ao tratamento ou até mesmo deixam-no em segundo plano, embora seja uma saida
para ter identidade de género escolhida. Os diversos entraves para o tratamento de individuos

46,XX com HAC podem contribuir para o processo de virilizagao da voz.

Os achados deste estudo devem incentivar novos pesquisadores a buscar novos
questionamentos e indagacdes a respeito desta area tdo complexa e instigante para a pratica

clinica.
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APENDICE A - Termo de Consentimento Livre e Esclarecido

(Menores de 18 anos)

Termo de consentimento livre e esclarecido

O(a) menor , sob
sua responsabilidade, esta sendo convidado(a) como voluntario(a) a participar da pesquisa “Perfil
vocal de individuos com hiperplasia adrenal congénita(46,XX)” Este trabalho esta sendo realizado
porque pessoas com Hiperplasia adrenal congénita podem apresentar mudangas na voz por causa da
influéncia hormonal. Portanto o objetivo da pesquisa é descrever o perfil vocal de pessoas
diagnosticadas com Hiperplasia adrenal congénita (46,XX), acompanhadas no Ambulatério de

Genética Especial da UFBA.

Para essa pesquisa o Menor respondera a alguns questionarios relacionados a sua voz e sobre
o seu acompanhamento no Ambulatorio; sera verificado em seu prontuario ( dados sobre a sua
idade, identidade do género adotada, casos na familia (heranga genética), tipo de tratamento
(medicamentoso e/ou cirargico), uso do medicamento( se foi regular ou irregular), data do seu
diagnoéstico , taxas séricas de hormodnios como FSH, LH , testosterona e 17-
hidroxiprogesterona , caridtipo e a sua evolu¢do frente a interven¢do multiprofissional); fard
gravacdo da voz , a avaliacdo perceptivo-auditiva e acustica das possiveis alteragdes

vocais.

A primeira etapa ¢ a gravagdo da voz. Para o Protocolo de gravagdo da voz, o Menor devera
emitir o /E/ longo em tom habitual, /E/ produzido do mais grave ao mais agudo que conseguir,
contagem de 1 a 30, emitir a vogal /a/ - 3 a 5 segundos, produzir de sentengas (Erica tomou
suco de péra e amora/ Sonia sabe sambar sozinha /Olha 14 o avido azul /Agora ¢ hora de
acabar/Minha mae namorou um anjo/ Papai trouxe pipoca quente) e falar sobre a sua possivel
alteragdo na voz ou como esta sua voz. Esse procedimento sera realizado pela Fonoauditloga
Paloma Neves, em uma sala silenciosa e com o Menor sentado, em data conveniente e pré-

agendada.

Os resultados da pesquisa estardo a sua disposi¢ao quando finalizada. Eles serdo publicados
em revista médica, mas me foi garantida a privacidade das informacdes, e que em nenhum
momento eu e/ou o (a) menor sob minha responsabilidade seremos identificados como

participantes do estudo. Ou seja, os dados serdo publicados em revista medica SEM constar
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meu nome, enderego, ou qualquer outra informagdo que possa vir a me identificar.
Fui plenamente informado (a) sobre a total liberdade que tenho para recusar a participacdo do

(a)  menor sob minha responsabilidade em qualquer etapa desse estudo sem
que isso implique em hipotese alguma prejuizo ou penalidade a continuidade

do seu atendimento.

Para participar deste estudo o(a) Menor sob sua responsabilidade ndo tera nenhum custo, nem
recebera qualquer vantagem financeira. Apesar disso, caso seja identificado e comprovado
danos provenientes desta pesquisa, o Menor sob sua responsabilidade tem assegurado o
direito a indenizagdo. Ele (a) sera esclarecido(a) sobre o estudo em qualquer aspecto que
desejar e estara livre para participar ou recusar-se a participar. Fuiinformado que o(a)
responsavel pelo Menor podera retirar seu consentimento ou interromper a participagdao do
Menor a qualquer momento. A participagao dele (a) ¢ voluntaria e a recusa em participar nao
acarretard qualquer penalidade ou modificacdo na forma em que ¢ atendido (a) pelo

pesquisador, que tratard a sua identidade com padrdes profissionais de sigilo.

Caso tenha algum questionamento sobre a pesquisa poderei procurar a Fga.Paloma Neves, no
Instituto de Ciéncias da Saude, da Universidade Federal da Bahia, localizado no Vale do
Canela, ao lado da Faculdade de Medicina, Salvador-Ba, no 40 andar, na Pdés-graduagdo em
Processos Interativos dos Orgﬁos e Sistemas, entre 8 e 12 horas da manha, ou contata-la
através do telefone (71) 99171-9170. E também a colaboradora Profa. Dra. Profa.
Dra.Maria Betéania, no Instituto de Ciéncias da Saude, da Universidade Federal da Bahia,
localizado no Vale do Canela, ao lado da Faculdade de Medicina, Salvador-Ba, no 40 andar,
na Pos-graduagio em Processos Interativos dos Orgdos e Sistemas, entre 8 e 12 horas da

manha, ou contata-la através do telefone (71) 99965-9211.

O Menor sob sua responsabilidade ndo serd identificado em nenhuma publicacdo que possa
resultar. Este termo de consentimento encontra-se impresso em duas vias originais, sendo que
uma sera arquivada pelo pesquisador responsavel, no ""Ambulatério de Genética Especial
da Universidade Federal da Bahia™ e a outra sera fornecida ao senhor. Os dados e
instrumentos utilizados na pesquisa ficardo arquivados com o pesquisador responsavel por um
periodo de 5 (cinco) anos, € apos esse tempo serdo destruidos. Os pesquisadores tratardo a
identidade do Menor sob sua responsabilidade com padrdes profissionais de sigilo, atendendo
a legislacdo brasileira (Resolucdo N° 466/12 do Conselho Nacional de Saude), utilizando as

informagdes somente para os fins académicos e cientificos.
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O Menor sob sua responsabilidade ndo tera nenhum custo adicional ao participar desta
pesquisa. A coleta de dados serd realizada nos dias da sua consulta com a equipe
multiprofissional no Ambulatério de Genética Especial da UFBA. Caso ele e seu
acompanhante tenham “despesas extras” com alimentacao ¢ transporte, por exemplo, devido
a sua participacdo nesta pesquisa a pesquisadora Paloma Neves devera ser comunicada. O
pagamento do valor gasto (ressarciamento) pelo menor e seu acompanhante, durante sua

participacdo nesta pesquisa, serd realizado pela propria pesquisadora ao final da coleta de

dados.

Em casos de danos diretos/indiretos e imediatos/tardios, a pesquisadora/ patrocinadora

garante o direito de assisténcia integral gratuita pelo tempo que for necessario a sua

recuperacao.

Eu, ,portador do
documento de Identidade responsavel
pelo Menor fui

informado(a) dos objetivos da pesquisa “Perfil vocal de individuos com hiperplasia adrenal
congénita(46,XX)”, de maneira clara e detalhada e esclareci minhas davidas. Sei que a
qualquer momento poderei solicitar novas informac¢des e modificar minha decisdo de
consentimento de participagdo do Menor sob minha responsabilidade, se assim o desejar.
Recebi uma copia deste termo de consentimento livre e esclarecido e me foi dada a
oportunidade de ler e esclarecer as minhas duvidas. Em caso de desisténcia a minha

participag@o nesta pesquisa, autorizo a utilizacdo dos dados ja coletados.

Salvador, de de 20...

Nome completo (Participante):

Nome completo(Pesquisador responsavel):

Nome completo(Testemunha):

Em caso de desisténcia do Menor sob minha responsabilidade em permanecer na pesquisa,
autorizo que os seus dados j& coletados referentes a resultados de exames, questionarios
respondidos e similares ainda sejam utilizados na pesquisa, com 0s mesmos propdsitos ja

apresentados neste TCLE.

Nome completo (participante): Data:
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APENDICE B - Termo de Assentimento (menores de 18 Anos)

TERMO DE ASSENTIMENTO

Vocé esta sendo convidado (a) a participar da pesquisa “Perfil vocal de individuos com
hiperplasia adrenal congénita(46,XX)”.Nesta pesquisa pretendemos “descrever o perfil
vocal de pessoas diagnosticadas com Hiperplasia adrenal congénita(46,XX),

acompanhadas no Ambulatorio de Genética Especial da UFBA”.

Para esta pesquisa adotaremos os seguintes procedimentos: gravagdo da voz, analise
perceptivo-auditiva e analise acustica vocal. Para a gravacdo de sua voz, sera necessario
vocé estar sentado e produzir o /E/ longo, /E/ do som mais grosso ao mais fino se vocé
conseguir, contar de 1 até 30, emitir a vogal /a/ - 3 a 5 segundos, produzir de sentencas
(Erica tomou suco de péra e amora/ Sonia sabe sambar sozinha /Olha |4 o avido azul

/Agora é hora de acabar/Minha mde namorou um anjo/ Papai trouxe pipoca quente) e
falar sobre o seu possivel problema na voz ou como esta sua voz. Para participar desta
pesquisa, o responsdvel por vocé deverd autorizar e assinar um Termo de Consentimento.
Vocé ndo tera nenhum custo, nem recebera qualquer vantagem financeira. Vocé€ serad
esclarecido (a) em qualquer aspecto que desejar e estara livre para participar ou recusar-se. O
responsavel por vocé podera retirar o consentimento ou interromper a sua participagdo a
qualquer momento. A sua participacdo ¢ voluntdria e a recusa em participar ndo provocara
qualquer penalidade ou modificagdo na forma em que ¢ atendido (a) pelo pesquisador que ira
tratar a sua identidade com padrdes profissionais de sigilo. Voc€ nao serd identificado em
nenhuma publicagdo. Esta pesquisa apresenta risco minimo, ou seja, 0 mesmo risco existente
em atividades rotineiras como conversar, tomar banho, ler e etc. Apesar disso, vocé tem
assegurado o direito a ressarcimento ou indenizacdo no caso de quaisquer danos

eventualmente produzidos pela pesquisa.

Vocé néo tera nenhum custo adicional ao participar desta pesquisa. A coleta de dados sera
realizada nos dias da sua consulta com a equipe multiprofissional no Ambulatério de Genética
Especial da UFBA. Caso vocé e seu acompanhante tenham ‘“despesas extras” com
alimentacdo e transporte, por exemplo, devido a sua participacdo nesta pesquisa a
pesquisadora Paloma Neves deverd ser comunicada. O pagamento do valor gasto por vocg,

durante sua participagdo nesta pesquisa, serd realizado pela propria pesquisadora ao final da
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coleta de dados.

Em casos de danos diretos/indiretos e imediatos/tardios, a pesquisadora/ patrocinadora
garante o direito de assisténcia integral gratuita pelo tempo que for necessario a sua

recuperacao.

Os resultados estardo a sua disposicao quando finalizada. Seu nome ou o material que indique
sua participagdo ndo serd liberado sem a permissdo do responsavel por vocé. Os dados e
instrumentos utilizados na pesquisa ficarao arquivados com o pesquisador responsavel por um
periodo de 5 anos, e apos esse tempo serao destruidos. Este termo de consentimento encontra-
se impresso em duas vias, sendo que uma copia sera arquivada pelo pesquisador responsavel,

e a outra sera fornecida a voce.
Nome da pesquisadora: Paloma Neves- Contato: (71) 99171-9170
Nome do Colaborador: Profa. Dra. Maria Betania- Contato: (71) 99965-9211

Endereco: Rua Augusto Viana, s/n, Hospital Universitario Edgard Santos, 1° andar,
Canela, Salvador — BA .CEP:40.1110-160.

Eu, , portador

(a) do documento de Identidade (se ja tiver documento), fui

informado (a) dos objetivos deste trabalho, de maneira clara e detalhada e ndo tenho duvidas.
Sei que a qualquer momento poderei pedir novas informagdes, € o meu responsavel podera
modificar a decisdo de participar se achar melhor para mim. Tendo a autorizacdo em participar
do (a) meu (minha) responsavel ja assinada, declaro que concordo em participar dessa
pesquisa. Recebi uma copia deste documento assinado. Em caso de desisténcia em
permanecer na pesquisa, autorizo que os meus dados ja coletados referentes a resultados de
exames, questiondrios respondidos e similares ainda sejam utilizados na pesquisa, com o0s

mesmos propositos ja apresentados neste documento.

Salvador, de de 20.

Assinatura do (a) menor Assinatura do Responsavel
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APENDICE C - Termo de Consentimento da Participagdo da Pessoa como Sujeito

CONSENTIMENTO DA PARTICIPACAO DA PESSOA COMO SUJEITO

Eu

estou sendo convidado (a) e concordo em participar do estudo, como sujeito. Fui devidamente

informado e esclarecido pelo pesquisador sobre

a pesquisa “Perfil vocal de individuos com hiperplasia adrenal congénita(46,XX)”. Foi-
me garantido que posso retirar meu consentimento a qualquer momento, sem que isto leve a
qualquer penalidade ou interrup¢do de meu acompanhamento/assisténcia/tratamento. Esta
pesquisa tem como objetivo descrever o perfil vocal de pessoas diagnosticadas com
Hiperplasia adrenal congénita(46,XX), acompanhadas no Ambulatério de Genética Especial

da UFBA.

Fui informado que submeterei ao Protocolo de gravacdo da voz, analise perceptivoauditiva e
analise acuUstica. Também fui informado sobre os possiveis desconfortos, beneficios e,
sobretudo, os meus direitos de abandonar o estudo caso eu queira, sem prejuizo para o
atendimento ou tratamento. Informaram-me que os dados colhidos serdo mantidos em sigilo,
sendo utilizados, resguardando a minha identificagdo, para fins de publicagdo cientifica em
revistas especializadas e de relatorios técnicos dirigidos a instituicdes de saude e de pesquisa,
ou seja, os dados serdo publicados sem constar o nome do paciente e o endereco. As
implicacdes da participagdo voluntaria, incluindo a natureza, duragdo e objetivo do estudo, os
métodos e meios através dos quais deve ser conduzido e as inconveniéncias que poderao ser
naturalmente esperadas foram explicados. Caso haja necessidade de queixas ou
esclarecimentos, sei que poderei entrar um contato com a pesquisadora Paloma Neves pelo
telefone 71 99171-9170, ou com o comité de ética em pesquisas (CEP) pelos telefones 71

3283-8043.

Autorizo a realizagdo da gravacdo da minha voz e avaliacdo vocal (perceptivo-auditiva e
acustica), para identificar se apresento alguma alteracdo vocal decorrente do meu quadro
clinico. Entendo também que eu tenho o direito para a qualquer momento revogar o meu
consentimento e retirar-me do estudo sem sofrer nenhuma puni¢do ou interrupcdo da
assisténcia ou tratamento. Além disso, compreendo que, caso seja detectada alguma alteragao

na minha voz, serei encaminhado (a) para tratamento especializado. Minha recusa em
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participar do estudo ou ser encaminhado para terapia especializada ndo resultara em punigdes

ou perda de beneficios a que tenho direito.

Salvador,

Assinatura do sujeito responsavel ou impressao digital

Investigadores Principais: Dra. Maria Betania P. Toralles/Fga.Paloma Neves
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APENDICE D - Ficha de Identificacdo e Historia Clinica

a) N°na pesquisa/Codigo:__
b) Idade:

c¢) Data de nascimento:_ /  /

d) Diagnostico etioldgico:
e) Data do diagnostico:  / /I

f) Identidade de

género:

g) Caridtipo:

h) Niveis séricos dos hormonios

esteroides:

A. Testosterona:

B. 17-hidroxiprogesterona:__
C. LH:
D. FSH:__

i) Tipo de tratamento adotado:

( )Medicamentoso Qual? ()Cirargico Qual?

() Medicamentoso e cirargico

j) Uso de medicamento

( )regular ()irregular

k) Interven¢do multiprofissional
() Cirurgiao () Endocrinologista () Geneticista
() Pediatra ( ) Psicologo () Urologista

) Heranga genética
() Existem casos na familia de Distirbios do Desenvolvimento Sexual(DDS)?

Qual?

() Nao ha historico familiar de Disturbios do Desenvolvimento Sexual



ANEXO I - Protocolo - Consenso Da Avaliagdo Perceptivo Auditiva Da Voz (CAPE-V)
— ASHA 2003, SID3

Nome: Data:

Os parametros da qualidade vocal deverdo ser preenchidos conforme as seguintes tarefas:
1) Vogal sustentada com 3 a 5 segundos
2) Producio das seguintes sentengas:

a) Erica tomou suco de péra e amora. d) Agora é hora de acabar.
b) Sonia sabe sambar sozinha. &) Minha mae namorou um anjo
¢) Olha 1a o avido azul. f) Papai trouxe pipoca quente.

3) Fala espontdnea, com os seguintes conteldos: "Fale-me sobre o seu problema de voz" ou “Diga-me
como esta a sua voz'.

Legenda: C = consistente I = Intermitente

SCORE
GRAU GERAL c | 100
DI MO AC
RUGOSIDADE c 1 /100
DI MO AC
SOPROSIDADE c | 100
Di MO AC
TENSAO c | 100
DI MO AC
PITCH indigue a natureza de desvio de pitch c 1 100
DI MO AC
FOUNDNESS indique a natureza de desvin de inudness
c | 100
DI MO AC
c |1 100
Di MO AC
c | 100
DI MO AC

Comentarios sobre ressonancia: NORMAL  OUTRA (descreva):

Caracteristicas adicionais (por exemplo: diplofonia, som basal, falsete, astenia, afonia,
instabilidade de frequéncia, tremor, qualidade molhada ou outras observagdes relevantes).

Clinico
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ANEXO Il - PARECER CONSUBSTANCIADO DO CEP

DADOS DA EMENDA

Titulo da Pesquisa: Perfil Vocal de individuos com hiperplasia adrenal congénita(46,XX)
Pesquisador: Paloma Cristina Rodeiro Neves
Area Temética:
Verséo: 3
CAAE: 51941415.1.0000.5662
Instituicdo Proponente: POS Instituto de Ciéncias da Saude
Patrocinador Principal: Financiamento Préprio

DADOS DO PARECER

NUmero do Parecer: 1.712.871

Apresentacéo do Projeto:

Trata-se de um estudo de corte transversal, com delineamento quantitativo. A pesquisa serd desenvolvida
no Ambulatério de Genética Especial da Universidade Federal da Bahia. Um dos fatores organicos que
promove mudancas na voz do individuo é a influéncia hormonal. Devido as flutuagdes hormonais ha uma
diferenciacao entre o padrdo vocal de homens e mulheres. Essas modifica¢cdes vocais tornam-se mais

comuns no periodo da puberdade. Os hormdnios sexuais influenciam, entdo, o desenvolvimento anatdémico
e funcional da laringe. Um dos exemplos € a hiperplasia adrenal congénita, distirbio genético em que ocorre
0 aumento da secrecao dos precursores do cortisol e andrégenos pela glandula adrenal. O aumento

de andrdégenos, hormdnios masculinizantes, provoca a virilizacdo da laringe e pregas vocais. Individuos 46

XX apresentam pseudo-hermafroditismo feminino e sdo os mais acometidos com agravamento da voz pelo
processo de virilizagdo, masculinizacédo, podendo levar até a infertilidade.

Metodologia: A pesquisa sera desenvolvida no Ambulatério de Genética Especial da Universidade Federal
da Bahia. A pesquisadora entrar4 em contato com 0s possiveis participantes da pesquisa para convida-los e
passar todas as informac8es do estudo. Caso aceitem, e se encaixem nos critérios de incluséo, sera
solicitada a assinatura do TCLE e /ou Termo de Assentimento - somente para os menores de 18 anos, e

serao consultados os prontuarios médicos para verificagdo da
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idade, etnia, identidade do género adotada, casos na familia (heranca genética), tipo de tratamento
(medicamentoso e/ou cirdrgico) e data do diagnéstico e intervencdo multiprofissional. Apds a consulta ao
prontuario médico, a pesquisadora entrara em contato com os sujeitos da amostra para agendar os
encontros e realizar assim a avaliacdo acuUstica das vozes dos sujeitos. Todos os participantes, entao, serdo
submetidos ao Protocolo de gravacdo da voz composto pela emissédo do /E/longo em tom habitual, /E/
produzido do mais grave ao mais agudo que conseguir e contagem de 1 a 30.

Tamanho da Amostra no Brasil: 40

Objetivo da Pesquisa:

Objetivo Primario:

Caracterizar as alterac8es vocais por meio de medidas acusticas de individuos 46,XX com Hiperplasia
adrenal congénita acompanhadas no Ambulatério de Genética Especial da UFBA.

Objetivos Secundarios:

1- Descrever o perfil vocal de individuos 46,XX com hiperplasia adrenal congénita;

2- Analisar as alterac¢des vocais de acordo com as diferentes classificagfes clinicas da doenga;

3- Analisar as alterag8es vocais de acordo com faixa etaria, etnia, identidade de género adotada, casos na
familia (heranga genética), tipo de tratamento (medicamentoso e/ou cirdrgico), data do diagndstico e
intervencdo multiprofissional.

Avaliagcdo dos Riscos e Beneficios:

Riscos:

A pesquisa apresenta fator de risco minimo ao participante, uma vez que este apenas podera se sentir
cansado, desconfortavel e/ou constrangido com a realizacdo da gravacdo da voz. Vale ressaltar que essas
gravacgles sao restritamente de cunho académico/cientifico, e s6 seréo realizadas mediante a assinatura do
TCLE. E todos os procedimentos serdo realizados em uma sala reservada.

Beneficios:

Portanto, € pela raridade de estudos na literatura nacional a respeito do tema que instigaram a elaboracao
do presente estudo para o incentivo de futuras pesquisas na area. O intuito de estudar esta problematica,
entdo, se deve também as inUmeras indagacdes geradas a respeito do objeto de estudo e a importancia da
avaliacao acustica vocal para auxilio na escolha do tipo de tratamento (cirdrgico e/ou medicamentoso)
adotado pela equipe multiprofissional. Dessa maneira, o0 estudo
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torna-se valido e Util para analisar quais sdo as manifestacdes vocais mais evidentes em individuos
46,XX

com HAC.

Comentéarios e Consideracdes sobre a Pesquisa:

Trata-se de emenda n° 01 ao projeto de pesquisa intitulado "Caracteristicas acuUsticas de vozes de
individuos com hiperplasia adrenal congénita(46,xx)", aprovado pelo CEP/ICS sob protocolo n° 1.543.774. A
presente emenda apresenta a solicitacdo das seguintes modificagbes no protocolo original:

1. Titulo: “Perfil vocal de individuos com hiperplasia adrenal congénita(46,XX)’;

2. Objetivo geral: “Descrever o perfil vocal de individuos 46,XX com hiperplasia adrenal congénita
acompanhados no Ambulatério de Genética Especial da UFBA”.

3. Materiais e métodos: Itens 4.2, 4.3, 4.4, 4.5, 4.6, 4.7, 4.8.

4. Apéndices (TCLE E TA): S6 ocorreu modificagdo no titulo do projeto e no objetivo da pesquisa.

O pesquisador responsével esclarece que todas as altera¢cdes realizadas no projeto quanto ao titulo,
objetivo geral e metodologia devem-se as sugestdes da Banca de Qualificacdo em prol da qualidade e
melhoria do estudo em questéo.

Consideracdes sobre os Termos de apresentacdo obrigatéria:
PB_INFORMACOES BASICAS 759173 El.pdf  14/07/2016 11:11:01
Carta_de_encaminhamento EMENDA.pdf  14/07/2016 11:07:13
Folha_de_rosto_ll.pdf 14/07/2016 11:05:41
PB_INFORMACOES BASICAS DO _PROJETO_640361.pdf 07/04/2016 21:28:15
TCLE / Termos de Assentimento TCL_TERMOS_DE_ASSENTIMENTO_Il.pdf 07/04/2016 21:26:26
Projeto Detalhado / Brochura Investigador Projeto_Il.pdf 07/04/2016 17:59:18
Termo_anuencia_ll.pdf 07/04/2016 17:39:11
Termo_de_compromisso_Orientador.pdf 11/12/2015 10:39:37
Termo_de_compromisso_Investigador.pdf 11/12/2015 10:37:05

Folha de Rosto Folha_de_rosto.pdf 11/12/2015 10:15:53
Termo_de_compromisso_prontuarios.pdf 07/12/2015 20:29:15
Equipe_detalhada.pdf 07/12/2015 20:25:52

Recomendacdes:
N&o ha recomendacdes.
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Conclusdes ou Pendéncias e Lista de Inadequacdes:
Nao foram observados 6bices éticos na emenda do projeto de pesquisa proposto.

Considerag@es Finais a critério do CEP:

Diante do exposto, o Comité de Etica em Pesquisa do Instituto de Ciéncias da Satde (CEP ICS), de acordo
com as atribuigdes definidas na Resolucdo CNS n°. 466 de 2012 e na Norma Operacional n°. 001 de 2013
do CNS, manifesta-se pela aprovacdo da emenda do projeto de pesquisa proposto. Novas modificacGes ou
emendas ao protocolo devem ser apresentadas ao CEP ICS de forma clara e sucinta, identificando a parte
do protocolo a ser modificada e suas justificativas. Relatérios parciais e final devem ser apresentados ao
CEP, inicialmente em 15/02/2017, e ao término do estudo. O sujeito da pesquisa tem a liberdade de recusar
-se a participar ou de retirar seu consentimento em qualquer fase da pesquisa, sem penalizacdo alguma e
sem prejuizo ao seu cuidado (Res. CNS 466/12 em substituicdo a Res. CNS 196/96 - Item IV.1.f) e deve
receber uma cépia do Termo de Consentimento Livre e Esclarecido, na integra, por ele assinado (Iltem
IV.2.d). O pesquisador deve desenvolver a pesquisa conforme delineada no protocolo aprovado e
descontinuar o estudo somente apds analise das razdes da descontinuidade pelo CEP que o aprovou (Res.
CNS Item 111.3.2), aguardando seu parecer, exceto quando perceber risco ou dano ndo previsto ao sujeito
participante ou quando constatar a superioridade de regime oferecido a um dos grupos da pesquisa (Item
V.3) que requeiram ac¢do imediata. O CEP deve ser informado de todos os efeitos adversos ou fatos
relevantes que alterem o curso normal do estudo (Res. CNS Item V.4). E papel do pesquisador assegurar
medidas imediatas adequadas frente a evento adverso grave ocorrido (mesmo que tenha sido em outro
centro) e enviar notificacdo ao CEP e a Agéncia Nacional de Vigilancia Sanitaria ANVISA junto com seu

posicionamento.

Este parecer foi elaborado baseado nos documentos abaixo relacionados:

Tipo Documento Arquivo Postagem Autor Situacao
Informagées Basicas|PB_INFORMACOES_BASICAS 759173 14/07/2016 Aceito
do Projeto El.pdf 11:11:01
Outros Carta_de_encaminhamento_ EMENDA.p| 14/07/2016 |Paloma Cristina Aceito

df 11:07:13 | Rodeiro Neves
Folha de Rosto Folha_de_rosto_|Il.pdf 14/07/2016 |Paloma Cristina Aceito
11:05:41 | Rodeiro Neves
TCLE/Termos de |TERMOS_TCLE_TA.pdf 13/07/2016 |Paloma Cristina Aceito
Assentimento / 11:25:48 |Rodeiro Neves
Justificativa de
Auséncia
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Projeto Detalhado / | Projeto_|IIl.pdf 13/07/2016 |Paloma Cristina Aceito
Brochura 11:20:33 | Rodeiro Neves
Investigador
Outros Termo_anuencia_ll.pdf 07/04/2016 |Paloma Cristina Aceito
17:39:11 | Rodeiro Neves
Outros Termo_de_compromisso_Orientador.pdf|] 11/12/2015 |Paloma Cristina Aceito
10:39:37 | Rodeiro Neves
Outros Termo_de_compromisso_Investigador.p| 11/12/2015 |Paloma Cristina Aceito
df 10:37:05 | Rodeiro Neves
Outros Termo_de_compromisso_prontuarios.pd| 07/12/2015 |Paloma Cristina Aceito
f 20:29:15 | Rodeiro Neves
Outros Equipe_detalhada.pdf 07/12/2015 |Paloma Cristina Aceito
20:25:52 | Rodeiro Neves
Outros Declaracao_de_confidencialidade.pdf 07/12/2015 |Paloma Cristina Aceito
20:23:16 | Rodeiro Neves
Outros Carta_de_encaminhamento.pdf 07/12/2015 |Paloma Cristina Aceito
20:22:33 | Rodeiro Neves

Situacéo do Parecer:
Aprovado

Necessita Apreciacdo da CONEP:

Nao

Endereco:
Bairro: Vale do Canela

UF: BA Muni
Telefone:

SALVADOR, 15 de Agosto de 2016

Miguel Calmon

cipio: SALVADOR

(71)3283-8951

(Coordenador)

CEP: 40.110-902
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