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Hiper-responsividade auditiva no
transtorno do espectro autista,
terminologias e mecanismos fisiologicos
envolvidos: revisdo sistematica

Auditory hyper-responsiveness in autism
spectrum disorder, terminologies and
physiological mechanisms involved:
systematic review

RESUMO

Objetivo: identificar as terminologias mais utilizadas para designar o comportamento desproporcional a determinados
sons (CDS) no TEA e sua relagdo com as respectivas ferramentas para sua investigagao, assim como sua ocorréncia
e desfechos. Estratégia de pesquisa: Foram utilizadas as bases de dados: PubMed, PsycINFO, Web of Science,
Scielo e Lilacs. As palavras-chave utilizadas foram “autism”, “hyperacusis” e “auditoryperception”, com as seguintes
combinagdes: “autism AND hyperacusis” e “autism AND auditoryperception”. Critérios de sele¢fio: Foram incluidos
os trabalhos com diagnostico de TEA, de qualquer faixa etaria; resumo disponivel; Artigos em inglés,
espanhol e portugués brasileiro; série de casos, estudos de prevaléncia e incidéncia, coorte e ensaios clinicos.
Analise dos dados: Foram analisados estudos com sujeitos com diagndstico de TEA de qualquer faixa etaria;
referéncia no titulo e/ou resumo da ocorréncia do CDS, aceitando os termos hiper-responsividade, hipersensibilidade
e hiperacusia; resumo disponivel; artigos em inglés, espanhol e portugués brasileiro; série de casos, estudos de
prevaléncia e incidéncia, coorte e ensaios clinicos. Resultados: Dos 692 estudos resultantes da consulta, foram
identificados 13 que atendiam aos requisitos estabelecidos. Conclusdo: O termo hipersensibilidade auditiva foi o
mais empregado para designar o CDS, seguido da hiperacusia. Nao houve relagdo entre os termos e a respectiva
ferramenta de investigac@o, sendo os questionarios os mais utilizados para designar o referido comportamento,
cuja frequéncia relatada foi de 42,1% a 69,0%. Os testes auditivos, quando realizados, mostraram o envolvimento
das vias neurais auditivas, aferente e eferente.

ABSTRACT

Purpose: this paper aims to identify the most used terminologies to designate the disproportional behavior to sounds
in the autism spectrum disorder (ASD) and its relationship with the respective tools for its investigation, as well as
its occurrence and outcomes. Research strategies: the databases used were PubMed, PsycINFO, Web of Science,
Scielo and Lilacs. The keywords used were “autism”, “hyperacusis” and “auditory perception”, with the following
combinations: “autism AND hyperacusis” and “autism AND auditory perception”. Selection criteria: individuals
diagnosed with ASD of any age group; available abstract; papers in English, Spanish and Brazilian Portuguese;
case series, prevalence and incidence studies, cohort and clinical trials. Data analysis: we analyzed studies with
individuals diagnosed with ASD of any age group; reference in the title and/or summary of the occurrence of
disproportional behavior to sounds, accepting the terms hyper-responsiveness, hypersensitivity and hyperacusis;
summary available; papers in English, Spanish and Brazilian Portuguese; series of cases, prevalence and incidence
studies, cohort and clinical trials. Results: Of the 692 studies resulting from the consultation, 13 studies could
achieve the established requirements. Conclusion: The term auditory hypersensitivity was the most commonly
used to designate disproportional behavior to sounds, followed by hyperacusis. There was no relationship between
the terms and the respective research tool, and the questionnaires were the most used to designate the referred
behavior, whose reported frequency was from 42.1% to 69.0%. The auditory behavior tests when performed
showed the involvement of the auditory, afferent and efferent neural pathways.
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INTRODUCAO

A literatura caracteriza o Transtorno do Espectro do Autismo
(TEA) como um continuo de altera¢des na comunicagao social,
com manifestagdes heterogéneas que afetam o desenvolvimento
com diferentes niveis de gravidade, acarreta prejuizos precoces
na socializag@o e comunicagdo, bem como comportamentos e
interesses restritos e estereotipados’?. Os disturbios como a hipo
e a hiper-responsividade sensorial sempre foram frequentes na
populacao com TEA, porém apenas a partir da quinta edi¢ao do
Manual de Diagnostico e Estatisticas dos Transtornos Mentais
(DSM-5) estes foram relatados como manifestagdes comuns®®.

Os estudos que investigam os distrbios sensoriais auditivos
no TEA apresentam duas vertentes. A primeira ¢ voltada a
melhor compreensao dos mecanismos de escuta temporal e de
percepgdo de fala no ruido”®; a segunda destina-se a analise da
resposta a determinado estimulo acustico, caracterizado por um
comportamento desproporcional em fungao das caracteristicas
sonoras (CDS)®.

Na primeira vertente, os estudos mostraram que sujeitos
com TEA apresentaram respostas mais longas a percepcao
de variagdes temporais dos estimulos actsticos, assim como
resultados inferiores em condig¢des de escuta frente ao ruido®.
Estes resultados caracterizam a presenga do transtorno de
processamento auditivo'?, entidade clinica que também
¢ comumente descrita em outras condi¢cdes que afetam o
desenvolvimento, como dislexia, distarbio especifico de
linguagem, disfluéncia, déficit do transtorno de atencdo e
hiperatividade, entre outras!'. E importante ressaltar que os
testes comportamentais da avaliagao do processamento auditivo
exigem do sujeito avaliado a compreensdo das instrugdes do
teste e sua cooperacao, resposta motora e/ou verbal, dependendo
do teste, que exige o “timing” preciso da reposta!?, habilidades
estas que estdo prejudicadas no TEA.

A segunda vertente busca caracterizar, entender e investigar
a ocorréncia do CDS, que ¢ nomeado com diferentes termos,
sendo as mais comuns hipersensibilidade auditiva (HSA)®!®
e hiperacusia (HPA)!*17. A existéncia da divergéncia na
nomenclatura para designar o CDS no TEA ja foi observada e
ponderada anteriormente®'®, assim como as repercussdes que
tais designacdes geram no conflito da informagdo para a forma
como foram estudadas®. De fato, Tyler et al.' ja chamaram
atengdo para o fato de que estas terminologias na area da ciéncia
da audi¢@o ndo sdo sindnimas.

A HSA refere-se teoricamente aos limiares de sensitividade
melhores que os considerados como “normais”, sendo esta
impossivel de ser mensurada, ou seja, pesquisada®. Os limiares
auditivos considerados como adequados, sem perda auditiva,
variam de -10a+15,20 ou 25 dB NA, dependendo da idade e do
critério adotado®-??, baseado nas recomendagoes de calibracao
do instrumento de medi¢do®2¥. Estudos que investigaram
comparativamente a sensitividade auditiva (limiares tonais) em
sujeitos com e sem TEA, todos sem perda auditiva, revelaram
que as diferengas encontradas entre as duas populacdes ¢é
insignificante!*!),

A HPA, por sua vez, refere-se a queixa de incomodo e/ou
irritabilidade frente a determinado som ou sons, em que outras
pessoas que compartilham o mesmo ambiente e exposi¢cao sonora
ndo relatam o mesmo®. O uso de questionarios/inventarios
especificos, padronizados e validados®2? pode auxiliar na
identificacdo da populagdo de risco para HPA; entretanto,
atualmente, o teste padrdo ouro para sua identificacdo é o
limiar psicoacustico de desconforto, que, nesta condigdo, ocorre
em uma intensidade menor que o usual'®. Este mesmo teste
ja foi recomendado como ferramenta util para a populagio
com TEA"®, pressupondo assim que o CDS no TEA pode-se
configurar na HPA.

Leekam et al.®® relataram que os distirbios sensoriais chegam
a acometer até 90,0% dos sujeitos com TEA. Segundo os mesmos
autores, o disturbio sensorial auditivo apresenta menor frequéncia
que o visual e o proprioceptivo, mas ¢ interessante observar
que enquanto a ocorréncia destas duas Gltimas modalidades
aumentou de frequéncia em funcdo da gravidade do TEA, a
auditiva se manteve estavel®®. A ocorréncia do CDS no TEA ¢
heterogénea, entre 16,2% e 69,0%, se computadas as diferentes
terminologias HSA, HPA e hiper-responsividade (HRA)® 131429,
E importante observar que a literatura descreve a ocorréncia
da HPA em 1,9 a 9,2% dos adultos e idosos®?, e em 3,4% da
popula¢do infantil, todos sem TEA®®,

Os mecanismos fisiopatologicos da HPA, independentemente
da populacao acometida, ainda ndo sdo totalmente conhecidos,
nem dos CDS nos TEA. Existem algumas hipoteses para a HPA,
sendo trés delas as mais frequentes. A primeira diz respeito a
plasticidade homeostatica do Sistema Nervoso Central, que ¢
responsavel pela precisdo da codificagdo neural, por meio da
regulacdo e da adaptagdo dos diferentes estimulos sonoros aos
quais os individuos sdo expostos®'=?. A segunda refere-se a
reorganizagdo tonotopica nas areas primarias apos danos nos
receptores, sendo que neste processo haveria um aumento de
representacdo de determinadas frequéncias, acarretando em
desconforto auditivo®*3¥. A terceira hipotese esta relacionada
a uma falha na modulacdo das fibras eferentes do sistema
olivococlear, que se projetam a coclea, especificamente as
células ciliadas externas, que sdo responsaveis pela regulacao
da amplificagdo do som®>.

A falta de homogeneizagdo na terminologia para designar o
CDS no TEA ja foi apontada anteriormente®. O uso de diferentes
terminologias para designar uma manifestacao frequente na
respectiva condi¢do ndo permite identificar a ferramenta, o
método, o contexto e o comportamento observado. Nao permite
ao leitor identificar se elas se referem ao sintoma e/ou ao
sinal clinico, o que influencia no pouco conhecimento sobre o
comportamento caracteristico do TEA.

OBJETIVOS

A presente revisao tem por objetivo elucidar como o uso das
principais terminologias para caracterizar os CDS no TEA se
relacionam com os respectivos instrumentos de investigagao.
Também objetiva-se descrever a ocorréncia do fendmeno e os
desfechos dos respectivos mecanismos envolvidos nesta resposta.
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Estratégia de pesquisa

Os artigos aqui estudados foram selecionados a partir de
buscas nas bases de dados: PubMed, PsycINFO, Web of Science,
Scielo e Lilacs. Para a realizacao da busca dos trabalhos, foram
utilizados os seguintes descritores: “autism”, “hyperacusis” e
“auditoryperception”, com as seguintes combinagdes: “autism
AND hyperacusis” e “autism AND auditoryperception”, sem
limite inferior de data e com publicacdo até setembro de 2017.
A selecao dos descritores utilizados no processo de revisdo foi
efetuada mediante consulta aos descritores em ciéncia da satde.

Critérios de selecao

As referéncias resultantes da busca foram analisadas segundo
os critérios de inclusdo estabelecidos, a saber: sujeitos com
diagnoéstico de TEA de qualquer faixa etaria; referéncia no
titulo e/ou resumo do CDS, aceitando os seguintes termos HRA,
HSA e HPA; resumo disponivel; Artigos em inglés, espanhol e
portugués brasileiro; série de casos, estudos de prevaléncia e
incidéncia, coorte e ensaios clinicos. Os artigos selecionados
foram lidos na integra e o passo seguinte foi excluir aqueles
que ndo apresentaram no método o instrumento utilizado
para identificagdo da ocorréncia do CDS ou aqueles que
estudaram os distrbios sensoriais, porém nado especificaram as
modalidades. As etapas do referido processo estdo apresentadas
no Fluxograma (Figura 1).

]

Analise dos dados

O estudo foi conduzido por dois dos autores, de forma independente
e, posteriormente, os dados coletados foram confrontados.
Na existéncia de incompatibilidade no dado coletado, um terceiro
profissional foi convidado para que houvesse um senso comum.
As perguntas da pesquisa foram: forma (e.g. questionamento
aos parentes, questionarios/inventarios/teste) para obtencao da
informagao do CDS; o termo utilizado; realizacdo ou ndo de
teste auditivo, se sim, quais; e os resultados.

Avaliacio da qualidade do estudo

Com o objetivo de caracterizar o nivel de evidéncia dos
trabalhos, foi empregada a Newcastle-Ottawa Scale®®, que analisa
trés categorias principais: selecdo da amostra, a comparabilidade
dos dois grupos e como o desfecho ¢ mensurado. O escore total
pode variar de 1 a 10, em que a pontuag@o maior ou igual a
seis, segundo a proposta da escala, ¢ indicadora de qualidade.

RESULTADOS

A partir dos descritores, foram obtidos 692 trabalhos, os
quais, apds andlise pelos critérios de inclusdo e exclusao,
resultaram em 13 estudos, correspondendo a 1,8% (13/692) da
amostra inicial. Na Tabela 1, estdo apresentados os trabalhos
selecionados com os respectivos termos utilizados para designar o
CDS, os instrumentos de investigag@o, assim como os principais
resultados. Nesta secdo, os 13 trabalhos serdo referenciados pela
ordem cronologica de publicagdo e ndo pelos autores.

Artigos identificados nos bancos de dados de
busca
(n=1692)

Artigos identificados em outras fontes
(n=0)

Identificaciao

. l

|

Numero de artigos apds eliminar os duplicados
) (o= 673)

i

(n=673)

Niimero de resumos rastreados

Numero de resumos excluidos, pois nio
possuiam os critérios de inclusdo.
(n=653)

— i

Artigos completos excluidos, pois nio

Numero de artigos em texto
completo avaliados para
elegibilidade
nh=20)

mencionavam no objetivo ou na
metodologia que os sujeitos do estudo
—"| apresentavam diagnéstico de TEA e queixa
de hiper-responsividade.
@=7)

Elegibilidade

!

[

Artigos incluidos na sintese

)

Inclusao

N

Figura 1. Etapas da Reviséo Sistematica

qualitativa
n=13)

i

Niimero de estudos incluidos na anlise
quantitativa (meta-analise)
(m=0)
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Instrumentos e terminologias

O uso de questionarios padronizados para investigacdo e
caracterizagdo do CDS foi empregado em 69,2% (9/13) dos
trabalhos (estudos 3, 5, 6, 8,9, 10, 11, 12 e 13). O questionario
mais frequente foi o Sensory Profile (estudo 5), se contabilizadas
suas trés versoes, Short Sensory Profile (estudo 11), Infant/Toddler
Sensory Profile (estudos 3 e 8), Adolescent/adult Sensory Profile
(estudo 5). Outro questionario que se repetiu foi o Hyperacusis
Questionnaire (estudos 10 e 13). Os outros 30,8% (4/13) ndo
utilizaram questionarios estruturados e em trés deles a identificacao
do CDS foi por meio de relatos dos familiares (estudos 1,4 e 7).

Dos nove estudos com uso de questionarios, apenas 33,3%
(3/9) (estudos 6, 10 e 11) os utilizaram como ferramenta exclusiva,
enquanto os demais 66,7% (6/9) associaram seu uso a algum
teste da fun¢do auditiva.

Dos 13 estudos, 76,9% (10/13) investigaram a audicao por
medidas psicoacusticas e/ou objetivas, com diferentes testes:
limiar de desconforto (estudos 1 e 12); emissdo otoacustica
evocada com e sem efeito de supressdo (estudos 2 e 13);
magnetoeletrografia (estudos 3 e 8); avaliagdo comportamental
do processamento auditivo (estudos 5 e 12); avaliagéo
eletrofisiologica de curta e longa laténcia, e o miogénico
vestibular (estudos 4, 9 e 7, respectivamente).

A terminologia HSA foi designada em 61,5% (8/13),
seguida da HPA 23,1% (4/13) e, por ultimo, o termo HRA
em 15,4% (2/13) (Tabela 1).

Nao foi observada uma relagdo entre o uso da terminologia com
os instrumentos utilizados para identificacdo do comportamento
de magnitude desproporcional ao som. Por exemplo, a HSA foi
identificada com questionarios estruturados (estudos 3, 5,6, 8 ¢ 12),
pela queixa dos parentes (estudo 2) e por meio de testes
psicoacusticos e/ou eletrofisioldgicos (estudos 3, 7 e 8).
O mesmo ocorreu para o uso da HPA, que foi estudada com
o teste psicoacustico do limiar de desconforto (estudo 1), por
questionario especifico (estudo 10) e eletroacustico (estudo 13).

Ocorréncia do CDS

A ocorréncia de comportamento desproporcional para
estimulos actisticos independentemente da terminologia variou
de 47,4 2 69,0% (estudos 6, 10 ¢ 11). A porcentagem de 47,4%
foi apresentada no estudo 11 e refere-se a hiper-responsividade
auditiva e visual, a0 mesmo tempo. A frequéncia identificada
nos estudos 6 e 10 foi semelhante, 68 ¢ 69%, respectivamente.

Desfecho

A HPA foi especificamente investigada em apenas 15,4%
(2/13) dos trabalhos (estudos 1 e 12) e ambos reportaram
diferencas significativas do limiar de desconforto e/ou campo
dindmico da audi¢@o entre sujeitos com ¢ sem TEA, com os
valores do primeiro grupo menores quando comparados aos
do segundo. A queixa da HPA foi investigada por meio de
questionario especifico em dois estudos, 10 ¢ 13.

Os resultados dos estudos dos testes auditivos e vestibulares
e suas correspondéncias quanto ao tipo de teste em relagdo ao
tipo de resposta e mecanismos avaliados (sensoriais vs. neurais)

com as respectivas estruturas correspondentes, estdo apresentados
na Tabela 1.

Newcastle-Ottawa

Em relag@o aos critérios da Newcastle-Ottawa para estudos
do tipo caso controle, dos 13 trabalhos, 11 deles (84,6%)
atingiram o escore total superior a seis, que abrangem os critérios
de selecdo para constituicdo dos grupos, comparabilidade
entre eles e chances de exposi¢do para a condi¢do estudada
(estudos 1, 2, 3, 5, 6, 8,9, 10, 11, 12, 13). Dentre todos os
critérios, um deles foi 0 menos cumprido, a auséncia da avaliagdo
para exclusdo do diagnostico de TEA nos grupos controle
(estudos 2, 3,9, 10, 11).

DISCUSSAO

A presente revisao sistematica de literatura teve como objetivo
identificar uma possivel relacdo entre o uso das terminologias
para estudar o CDS no TEA com as ferramentas utilizadas
em sua busca. Também foram estabelecidos como objetivos
identificar a ocorréncia do CDS e o desfecho em relagdo aos
mecanismos fisioldgicos envolvidos da mesma.

Com relagdo aos instrumentos de avaliacdo do CDS,
observou-se que a maioria dos estudos utilizou questionarios,
porém os questionarios utilizados foram diversos#!173749 sendo
que um deles possui diferentes versdes em fungdo da idade do
sujeito®4Y ¢ que, em sua maioria, foram respondidos pelos
pais, professores e/ou cuidadores-37:43:4446),

Essa diversidade pode sugerir a auséncia de uma ferramenta
padrao ouro na investigagcdo do CDS no TEA, que pode ser
justificada por dois aspectos. O primeiro ¢ a heterogeneidade
das manifestacdes do TEA, variando da auséncia da interacao
comunicativa e social a sua presenca de maneira funcional; assim,
um unico instrumento pode ser mais indicado a uma parcela
dos sujeitos com a condigdo, mas nao aos demais. O segundo
aspecto ¢ voltado para a idade cronoldgica, pois questionarios,
mesmo de observagdo dos responsaveis, devem ser adaptados
para comtemplar caracteristicas de cada faixa etaria.

A ocorréncia do CDS em sujeitos com TEA, nos estudos
aqui analisados, esta dentro do relatado pela literatura para
essa populag@o, embora esta seja extremamente variavel,
de 18 a 90,0%52414650) () interessante ¢ constatar que dois
dos estudos, de grupos distintos, apresentaram uma frequéncia
semelhante, 68,0 e 69,0%>??. Outro estudo relatou a
ocorréncia da queixa em 47,4%, contudo foram computados
a hiper-responsividade visual concomitante a auditiva®®.
Se partirmos da similaridade da descrigdo do CDS com a HPA,
as porcentagens do CDS relatadas acima sdo superiores as de
HPA na populagdo pediatrica, sesm TEA e/ou perda auditiva,
que é de 3,2 a 17,1%192651:52),

A HPA foi identificada em apenas dois dos estudos®?,
conforme recomendacgdo de especialistas da area®-263D),
O resultado demonstrou que as criancas com TEA, por eles
estudadas, apresentaram limiares acusticos de desconforto em
intensidades mais baixas que as usuais®>,
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Os outros estudos que utilizaram testes auditivos para
a investigacdo do CDS no TEA partiram do pressuposto de
que o sintoma ¢ mais frequente na condi¢@o e tiveram como
objetivo a avalia¢do do envolvimento ou ndo dos mecanismos
do sistema nervoso auditivo central (SNAC)®16342 Dois dos
estudos demonstraram que criangas com TEA apresentaram
alteracdo da sincronia neural das vias auditivas, tanto em nivel
subcortical como cortical®#. Outro estudo!” relatou pior escore
no teste comportamental de fala no ruido, mecanismo de escuta
mondtica de baixa redundancia que compde o processamento
auditivo®3, Estudos de imagem identificam a atenuagdo do
ruido em detrimento da mensagem verbal como um mecanismo
que se inicia nos nucleos cocleares (tronco baixo) e se estende
ao coliculo inferior (tronco alto) e areas corticais®®.

Embora estes resultados descritos acima enfoquem a via auditiva
aferente, existe a hipotese de que a HPA, independentemente
da populacdo, seja modulada pelo sistema eferente auditivo,
principalmente pelo feixe medial olivococlear!!”*¥. Esta foi a
hipétese estudada por dois dos estudos com TEA, Danesh e Kaf'9 e
Wilson et al."”, que relataram que as criangas com TEA apresentaram
valores de respostas para o efeito inibitorio coclear (supressao
das emissdes otoacusticas) menores que as do grupo sem TEA,
evidenciando uma falha na modulacdo sensorio-neural.

Dois estudos foram incluidos na revisao sistematica, sem,
no entanto, utilizar testes auditivos, os estudos de Thabet e
Zaghloul®® e Thabet“?. Os trabalhos partiram da premissa de
que os sujeitos com TEA apresentam CDS, denominada por
eles de HSA, e este sintoma auditivo ¢ comumente achado
em sujeitos com deiscéncia do canal semicircular (labirinto
posterior da orelha interna)®?. Partindo deste pressuposto, os
autores investigaram o Potencial Evocado Miogénico Vestibular
(VEMP) no grupo com TEA, acompanhado de exame de imagem
para identificacdo da deiscéncia do canal vestibular e, assim,
identificaram sua presen¢a no grupo com TEA, encontrada em
seis criancas de um total de 14, porém, das seis, cinco tinham
HSA®. Em virtude das caracteristicas anatomofisiologicas da
orelha interna, entre labirinto anterior e posterior, os presentes
autores julgaram como pertinente a permanéncia desses dois
trabalhos.

Conforme descrito inicialmente, as diferentes metodologias
utilizadas nos estudos dificultaram a comparagdo destes,
principalmente com relagao aos resultados dos testes e exames
audiologicos. Existem indicios de que no CDS no TEA,
independentemente da terminologia, ha o envolvimento das
vias auditivas aferentes neurais subcorticais e corticais, assim
como da via eferente.

O fato de ndo ter sido estipulado limite minimo de data
para a pesquisa na base de dados contribuiu para que, de um
total de 692 estudos, apenas 13 deles atendessem aos critérios
estabelecidos, que foram, de certa forma, rigidos, mas necessarios
para os objetivos do trabalho. Mesmo assim, dos 13 selecionados,
apenas nove deles utilizaram testes auditivos e seis investigaram
o CDS com duas ferramentas distintas, o questionario e pelo
menos um teste auditivo. Estes resultados evidenciam a
necessidade de mais estudos para que se possa compreender
melhor a relagdo dos resultados dos testes audioldgicos nos
individuos com TEA com CDS.

CONCLUSAO

O termo HSA foi o mais utilizado para nomear o CDS no
TEA, seguido de HPA ¢ HRA, contudo ndo foi constatada
qualquer relagdo entre os termos e a respectiva ferramenta
de investigagdo. O uso de questionarios foi o instrumento
mais utilizado para estudo da ocorréncia do CDS, que variou
de 42,1 a 69,0%. Os testes auditivos, quando realizados,
mostraram o envolvimento das vias neurais auditivas, aferente
e eferente, na resposta do CDS no TEA. A melhor compreensdo
do CDS no TEA pode contribuir para intervengdes terapéuticas
especificas na populagao com TEA.
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