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Estresse e Autoconceito em Pais e Maes de Criangas
com a Sindrome do X-Fragil

Sress and Self-concept in Parents of Children with Fragile X-Syndrome

Zuleika Ana Cherubini®, Cleonice Alves Bosa & Denise Ruschel Bandeira
Universidade Federal do Rio Grande do Qul, Porto Alegre, Brasil

Resumo

A sindrome do x-fragil € a principal causa de deficiéncia mental herdada, suplantada apenas pela sindrome de
Down, sendo a mulher a principal transmissora. Individuos com a sindrome do X-frigil apresentam um conjunto
de caracteristicas que pode causar um impacto no sistema familiar. Este estudo investiga o estresse e o autoconceito
em 15 pais e maes de meninos com a sindrome do X-frigil, 15 de meninos com Sindrome de Down e 15 de
meninos com desenvolvimento tipico, baseado no modelo biopsicossocial de Bradford. Os resultados revelaram
uma diferenca significativa no autoconceito (Self pessoal) entre as maes de criangas com a Sindrome do X-fragil
e as mées de criangas com desenvolvimento tipico, mas ndo entre aquelas e o grupo S. de Down, sugerindo que
o fator da transmissdo por si sé ndo explica as diferencas no autoconceito. Nao houve diferenga entre os grupos
na medida de estresse.

Palavras-chave: Sindrome do X-Fragil; Sindrome de Down; estresse parental; autoconceito; apoio social.

Abstract

The Fragile X Syndrome is the major inherited intellectual disability, superseded only by Down Syndrome, and
it is transmitted mostly by females. Patients with Fragile X Syndrome show a set of physical, clinical, behav-
ioral and cognitive features that may impact the family structures, especially the parental figures. This study
investigates the stress and self-concept of 15 parents of boys with Fragile X Syndrome, 15 parents of boys with
Down syndrome and 15 with typical development accordingly to the biopsychosocial model of Bradford. The
results showed a significant difference of self-concept between mothers of children with Fragile X Syndrome
and typical developmental groups, but not in those with Down Syndrome, suggesting that the transmission

factor solely does not explain differences in self-concept.
Keywords: Fragile X Syndrome; Down Syndrome; parental stress; self-concept; social support.

Nos dltimos anos, a sindrome do X-Fragil (SXF) tem
sido tema de investigacdo freqiiente pela drea médica
(Watson, 2005) por suas peculiaridades genéticas e
moleculares (O’Donell & Warren, 2002). Poucos estudos
tém sido realizados na drea psicoldgica para investigar o
impacto da presenca de um individuo portador desta
sindrome na familia.

Virios estudos tém sido desenvolvidos sobre o estresse
desencadeado pela presenga de um membro da familia com
uma doenca cronica (Bauer et al., 2000; Hamlett, Pellegrini,
& Katz, 1992; Ong, Afifah, Sofiah, & Lye, 1998) ou com
alguma deficiéncia fisica ou mental (Milgran & Atzil, 1988;
Pereira-Silva & Dessen, 2001; Perry, McGarvey, & Factor,
1992; Ryde-Brandt, 1990). Contudo, sdo poucas as pes-
quisas que associam o estresse parental as caracteristicas
de um familiar com a SXF (Johnston et al., 2003; Von
Gontard et al., 2002).

“ Enderego para correspondéncia: Consultério Privado de Psi-
cologia, Ramiro Barcelos, 1793/408, Rio Branco, Porto Ale-
gre, RS, 90035-006. E-mails: zcherubini@gmail.com,
cleobosa@uol.com.br e drbandei @terra.com.br

A SXF ¢ geneticamente transmitida e € reconhecida como
aprimeira causa de deficiéncia mental herdada (Hoogeveen
& Oostra, 1997; Plomin, DeFries, McClearn, & Rutter,
1997; Turner, Webb, Wake, & Robinson, 1996). Apresenta
vdrios sinais e sintomas clinicos, fisicos, comportamentais
e cognitivos, tais como: macroorquidismo, macrocefalia,
palato ogival alto, queixo e orelhas proeminentes, proble-
mas oftalmolégicos, cardiacos, otites, dificuldades motoras,
fono-articulatdrias, viso-espaciais, de raciocinio aritméti-
co, déficit na atengdo, deficiéncia mental, agressividade,
hiperatividade e autismo, entre outras (Hagerman, 2002).

O sofrimento representado pelo estresse nos pais de uma
crianga com a SXF ¢é evidenciado antes mesmo do diag-
ndstico, quando o comportamento do filho(a) sugere algo
incomum. Bailey (2003) revelou, em suas pesquisas, que a
busca pelo diagnéstico é um dos fatores mais relevantes de
estresse fisico e emocional.

De forma geral, estudos t€m demonstrado que as figuras
parentais s@o as mais afetadas pelo estresse em casos de
desenvolvimento atipico de um filho, sendo, porém, a mae
mais atingida por sua condi¢do de cuidadora direta
(Hamlett, et al., 1992; Ong et al., 1998). Apesar dos meca-
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nismos do impacto do estresse na saide ainda serem
elusivos, o excesso de tarefas atribuidas a uma pessoa gera
conseqiiéncias em sua satde fisica (Bauer et al., 2000; Epel
et al., 2004) e psicoldgica (Bandeira et al., 2007; Bandei-
ra, Gongalves, & Pawlowski, 2006). A saide psi-coldgica
dos cuidadores tem sido tema de investigagdo, porque a
funcdo de “cuidar” foi identificada como um fator de
estresse cronico (Lazarus & DeLongis, 1983). Para auto-
res como Carrion, Cérdoba e Collado (2003) e Milgran e
Atzil (1988), as mulheres sdo mais propensas a serem in-
fluenciadas pelos aspectos afetivos e pessoais da vida, ao
passo que os homens o sdo pelas condi¢des econdmicas e
profissionais.

Ainda em relacdo as diferencas de género, Bristol,
Gallagher e Schopler (1988) investigaram o impacto dos
transtornos do desenvolvimento na adaptagdo e nos papéis
parentais (pai e mae), utilizando pais de filhos com desen-
volvimento tipico como controle. Os autores chamaram a
atencdo para a relacdo diretamente proporcional entre o
bem-estar psicolégico e o suporte conjugal. Os achados
demonstraram que, em ambos os grupos, as maes revela-
ram mais sintomas depressivos, sugerindo que outros fato-
res, além da doenga, podem gerar estresse. Em relacdo a
divisdo de tarefas, os pais de criangas sem TGD assumi-
ram igualmente a responsabilidade e os cuidados dos filhos;
j4 as mies de criancas com TGD revelaram sentimentos
de maior sobrecarga, e os pais, de menor responsividade as
demandas impostas pela doenca. Além desses indicadores,
tanto os pais como as maes da crianca afetada sinalizaram
algum conflito conjugal e a percepg¢ao de varias interferén-
cias na vida didria, entretanto as maes relataram mais pro-
blemas do que os pais. O estudo concluiu que, em ambos
0s casos, as maes relacionaram o bem-estar psicoldgico ao
apoio do marido.

Outros estudos tém chegado a conclusdes semelhantes,
como por exemplo, a recente pesquisa de Schmidt (2004).
Este autor investigou 30 maes de criangas autistas e encon-
trou altos niveis de estresse, porém sem prejuizos em sua
auto-eficacia. Os resultados apontaram que a qualidade do
apoio social e as estratégias de coping foram mediadores
no efeito de estresse materno e nos sentimentos de auto-
eficacia.

De acordo com Hessl et al. (2001), a sintomatologia pre-
sente na crian¢a com a SXF estd associada aos transtornos
afetivos presentes nos pais. Para esses autores, as caracte-
risticas de comportamento de uma crianca com essa
sindrome afetam o status psicolégico dos pais, interferin-
do na qualidade da interagdo com sua crianga. Johnston et
al. (2003) investigaram os principais fatores associados ao
estresse em maes de criangas afetadas pela SXF. Os resul-
tados de tal investigagdo confirmaram que os problemas
de comportamento presentes na crianca com a SXF sdo
determinantes para o desenvolvimento do estresse na
maie, destacando o comprometimento na fala, o déficit de
atencdo, as complicacdes somadticas, a agressividade e o
comprometimento social como as caracteristicas compor-
tamentais mais desencadeadoras de estresse. Além do
fator comportamental, concluiu-se que a qualidade da

410

coesdo familiar, que engloba o compartilhamento de tare-
fas e responsabilidades, assim como o apoio familiar estdo
relacionados ao nivel de estresse na mae. Nesses casos,
quando as maes recebem apoio e assisténcia de outros mem-
bros da familia frente aos cuidados da crianca, elas tendem
a desenvolver sentimentos de maior confianca em relagéo
ao seu desempenho e a sua funcdo materna, diminuindo os
de soliddo e estresse.

Contrario a muitos estudos que correlacionam o estresse
dos pais a deficiéncia mental do filho(a) (Dyson, 1997;
Perry et al., 1992), Johnston et al. (2003) ndo encontraram
associacdo significativa entre essas duas varidveis, suge-
rindo que o estresse parental estd mais diretamente rela-
cionado a dificuldade de manejar o comportamento de uma
crianca com a SXF do que aos déficits cognitivos nela pre-
sentes. Os autores ressaltam que o diagndstico definitivo e
o esclarecimento das caracteristicas da sindrome contri-
buem para aliviar o estresse nos pais, ja que estes podem
desenvolver expectativas mais realistas sobre o futuro.

Diante de um quadro como a SXF, cuja transmissdo se
da entre as geragdes, sendo a mée, em sua maioria, a prin-
cipal transmissora, € possivel que, além dos sentimentos
de estresse presentes, possa existir algum prejuizo no
autoconceito parental. Segundo Tamayo (1981), o autocon-
ceito pode ser definido como um conjunto de autoper-
cepgdes, como por exemplo, tragos, sentimentos e imagens,
as quais sdo passiveis de mudangas durante a interacio
com o outro. Este constructo é composto pelas dimensoes
somaética (self somético: percepg¢des do seu préprio corpo
somadas as percep¢des do outro); pessoal (self pessoal:
caracteristicas psicolégicas que atribui a si); social (self
social: caracteristicas de interacdo com o outro); ético-moral
(self ético-moral: imagem de dignidade moral).

A recente pesquisa de McConkie-Rosell, Spiridigliozzi,
Sullivan, Dawson e Lachiewicz, (2000) buscou explorar a
configuragdo do autoconceito em mulheres sob risco de
heranca da SXF. A avaliagdo foi realizada antes e depois
do teste genético para a SXF, tendo como varidveis o
autoconceito global pela TSCS (Tennessee Self-concept) e
os sentimentos sobre si mesma. Os resultados apontaram
auséncia de diferencas significativas entre portadores e ndo-
portadores da SXF no autoconceito global. Entretanto, aps
o teste genético, as ndo-portadoras referiram aumento dos
sentimentos positivos sobre si mesmas, enquanto o oposto
ocorreu com as portadoras. Cinco 4dreas especificas foram
identificadas: implica¢des de um teste positivo para seu
préprio filho, possivel barreira para ter filhos bioldgicos,
expressdo das caracteristicas clinicas em si mesma, altera-
¢do de sua identidade genética e culpa por ndo saber de sua
condic@o. Nesse estudo, o self-fisico ndo apresentou dife-
rencas, apesar da consciéncia das portadoras sobre suas
caracteristicas clinicas. No self-social ndo houve diferen-
cas aparentes relacionadas ao status de risco ou de porta-
dor. Quanto a identidade genética, esse estudo chamou a
atencdo para o relato de algumas mulheres, comparando o
efeito do mecanismo de transmissao ao de uma “bomba gené-
tica”. Assim, essa pesquisa indicou leves alteracdes na iden-
tidade relacionada a possibilidade de ser portadora da SXF.
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Em termos de género, Carrion, Cérdoba e Collado (2003)
verificaram que as mulheres sdo mais sensiveis e res-
ponsaveis diante da necessidade de outras pessoas e se
envolvem emocionalmente mais que os homens frente aos
acontecimentos da vida. Segundo eles, essa tendéncia pode
ser explicada em funcdo das diferencas de autoconceito de
cada sexo, as quais podem estar associadas as influéncias
sociais que determinam a forma de pensar, agir e compor-
tar-se. Neste sentido, é concebivel que as caracteristicas de
género estdo implicadas num contexto social e sdo obser-
vadas através dos comportamentos masculino e feminino,
assim como o contexto social interfere na formacdo do
autoconceito.

O impacto da SXF na familia, em especial no pai e na
made, encobre uma série de fatores de ordem individual e
social, ja que se trata de um transtorno do desenvolvimen-
to que sugere a necessidade de enfoques multidisciplinares.
A revisdo sobre o impacto de uma doenca na familia e o
seu respectivo ajustamento foi bem sistematizada por
Bradford (1997) na drea da doenca cronica. Trata-se de
um metamodelo biopsicossocial que integra a abordagem
sistémica e cognitiva e que pode ser utilizado na compre-
ensdo dos fendmenos presentes nos transtornos do desen-
volvimento, em especial devido ao fator crénico. Sendo
assim, o autor chama a atengdo para a forma como a fami-
lia lida com os estressores decorrentes da doencga e para as
condicdes dos sistemas presentes e interatuantes no loccus
da doenga, tais como: o padrdo de interagdo familiar, a
comunicagdo médico-paciente-familia, as estratégias de
coping, as crengas, o sistema de saide, o apoio social, os
desafios especificos da doenga e as caracteristicas indivi-
duais. O autor também chama a ateng¢@o para o fato de que
a auséncia de doenca ndo sugere saide familiar, mas a for-
ma como a familia maneja e se adapta as demandas de
uma patologia. Assim, a adaptacdo familiar depende das
caracteristicas do estressor, moderado pelos recursos dis-
poniveis e pelas crencas familiares.

O modelo biopsicossocial ¢ uma abordagem abrangente,
uma vez que busca associar os aspectos da doenga em si, o
comportamento do paciente, o contexto social e familiar
no qual estd inserido, bem como o sistema de saidde (Perei-
ra, 2002). Sabe-se que a doenga é um grande mobilizador
do estresse no individuo cuidador, porém pode ser “alivia-
do” diante de vérios fatores, tais como apoio conjugal ou
social, crencas, padrdo de comunicagdo e estratégias de
coping.

Este estudo investiga o estresse e 0 autoconceito em pais
e maes de meninos com a SXF, SD e desenvolvimento tipi-
co (DT), baseado no modelo biopsicossocial de Bradford
(1997). As hipéteses sdo que pais e maes dos grupos SXF e
SD apresentam niveis mais elevados de estresse do que
os do grupo DT; que as miaes do grupo SXF apresentam
maior nivel de estresse e maior prejuizo em seu autoconceito
do que os pais desse mesmo grupo, considerando serem as
maes as transmissoras; e que as maes do grupo SXF apre-
sentam um autoconceito negativo se comparado as maes
dos grupos SD e DT.

M étodo

Foi utilizado um delineamento de Grupos Contrastantes
(Naschmias & Naschmias, 1996) a fim de avaliar as dife-
rencas do nivel de estresse e 0 autoconceito entre os grupos
de pais e mdes de meninos diagnosticados com a SXF, pais
e maes de meninos com a sindrome de Down e pais e maes
de meninos com desenvolvimento tipico.

Participantes

Noventa participantes, representados por 15 pais e maes
de meninos diagnosticados por estudo molecular com a
SXF; 15 pais e maes de meninos com Sindrome de Down
(SD) decorrente da trissomia livre e 15 pais e maes de
meninos com desenvolvimento tipico (DT). Os integrantes
do grupo SXF foram recrutados pelo servico de genética
do Hospital de Clinicas de Porto Alegre (HCPA) e da Fun-
dacdo Brasileira da SXF. Os do grupo SD em escolas espe-
ciais e na Associacdo de Familiares e Amigos de Down
(AFAD) e os do grupo DT em escolas de ensino comum.
Os critérios de inclusdo consistiram em serem pais biol6-
gicos nos trés grupos, residirem com o filho e nio apresen-
tarem doenca fisica que impedisse seu cuidado. Como cri-
térios de exclusdo foram considerados a presenca de Defi-
ciéncia Mental no Teste Matrizes Progressivas de Raven
em maes do grupo SXF e os casos de Sindrome de Down
ndo decorrentes da trissomia livre.

A escolha pelo género masculino entre os filhos dos ca-
sais participantes do estudo é explicada pela maior predis-
posi¢do destes para desenvolver a mutagdo completa e, con-
seqilientemente, com o fendtipo determinado para a SXF. A
ope¢ao pela sindrome de Down como um grupo-controle se
deu pela necessidade de controlar os aspectos relativos ao
atraso de desenvolvimento global, bem como por sua con-
dicdo ndo-transgeracional.

A média de idades das mulheres no grupo SXF foi 36,40
anos (DP =7,99) e dos homens de 39,47 anos (DP = 8,85).
Nas mulheres do grupo SD, a média foi de 40,07 anos (DP
=7,33) e nos homens de 44,67 anos (DP = 6,29). No grupo
DT, as mulheres tinham 39,47 anos em média (DP = 4,56)
e os homens 43,53 (DP = 4,81). A média de idade dos por-
tadores da SXF foi de 11,80 anos (DP =5,25), dos da SD
foi de 8,80 anos (DP = 4,28) e nos de desenvolvimento
tipico foi de 8,40 anos (DP = 2,95).

Quanto a escolaridade, hd predominio do ensino médio
nos dois grupos clinicos (SXF e SD), salientando-se que
apenas 26,7% das maes SXF ingressaram em curso supe-
rior. O grupo de maes DT, por sua vez, configura o maior
percentual no ensino superior (46,7%) em comparagao aos
grupos clinicos. A porcentagem de pais que freqiientam ou
freqiientaram nivel superior € maior do que a das maes nos
grupos clinicos. Em relacio ao fator profissional, percebe-
se que 73,4% das maes SXF trabalham, sendo que 26,7%
exercem atividades sem vinculo empregaticio (doméstica,
artesd e costureira) e 26,7% t€m carga hordria flexivel de
até 4 horas didrias. Diferentemente delas, todos os pais
deste grupo trabalham, com carga horaria de 5 a 8 horas
didrias, sendo que a categoria ocupacional que apresentou
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maior concentragdo (26,7%) foi relativa as atividades co-
merciais (vendas e presta¢des de servicos). No grupo SD,
as mées que trabalham (73,4%) atuam, predominantemen-
te, na drea administrativa (20%) e em servigos técnicos
(20%). Essas maes trabalham até 4 horas (20,0%) e de 5 a
8 horas (20,0%). Todos os pais trabalham (100%), sendo
que um terco deles (33,3%) exerce servigos diversos sem
vinculo empregaticio (eletricista, auxiliar de obras, servi-
¢os gerais), ocupando uma jornada de trabalho de 5 e 8
horas didrias (46,7%). No grupo DT, a maioria das maes
também trabalha (73%), porém em torno de 5 a 8 horas
didrias e com cargos gerenciais e publicos. Apenas um pai
desse grupo ndo trabalha, e 26,7% exercem cargos geren-
ciais. Interessante notar que as maes dos trés grupos apre-
sentam percentuais semelhantes em termos de distribuicdo
de categoria profissional, porém a diferenca recai sobre a
jornada de trabalho didria, uma vez que as maes SXF pos-
suem menor disponibilidade para o trabalho.

Instrumentos e Procedimentos

A Ficha de dados sociodemogr &ficos objetivou caracte-
rizar os participantes, colher dados clinicos e identificar
possiveis estressores, além de obter informacdes relaciona-
das as criangas com a SXF e SD (tratamentos, caracteristi-
cas, presenga ou auséncia de apoio e orientacdo, tipos de
crenca em relagdo a doenga).

O Mini International Neuropsychiatric Interview —
Brasilian version 5.0.0 — MINI (Sheehan et al., 1998) é
uma entrevista diagndstica padronizada breve, compativel
com os critérios do DSM-II-R/IV e da CID-10, destinada a
determinacdo dos principais eixos de disttirbios psiquidtri-
cos. A entrevista foi administrada individualmente pela
pesquisadora responsavel, com duracdo média de 15 a 20
minutos. Esse instrumento foi validado para o Brasil
(Amorin, 2000).

O Inventério de Sintomas de Estresse para Adultos de
Lipp — ISSL (Lipp, 2000), destinado a medir a sintomato-
logia de estresse (fisica ou psicoldgica), bem como identi-
ficar a fase de estresse (alerta, resisténcia, quase exaustdo e
exaustdo) no individuo, € composto de 37 itens de natureza
somatica e 19 de natureza psicoldgica de auto-relato. Essa
escala obteve um 6timo nivel de consisténcia interna (o=
0,93), similar ao obtido pela autora (o= 0,91).

A Escala Fatorial de Autoconceito — EFA (Tamayo,
1981), que foi empregada para avaliar a varidvel depen-
dente Autoconceito, tem validade fatorial e avalia as di-
mensdes dos selves somadtico, pessoal, social e ético-moral.
Este instrumento é composto por 51 itens de atributos
bipolares de uma escala de 7 pontos, sendo que a maior
pontuacio num dos fatores corresponde a dimensdo hierar-
quica determinante do autoconceito do individuo. Neste
estudo, a EFA obteve um 6timo nivel de consisténcia inter-
na (o= 0,89), préximo ao estudo do autor do instrumento
(0= 0,95).

Por dltimo, o Teste de Matrizes Progressivas de Raven
(Raven, 2003) € um teste ndo-verbal utilizado como medi-
da de inteligéncia com base no referencial tedrico de
Spearman e validado para a realidade brasileira. Em forma
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de caderno com 60 problemas, foi respondido pelas maes
do grupo SXF, a fim de detectar deficiéncia mental. Ne-
nhuma delas atingiu um escore que indicasse deficiéncia
mental. Sua fidedignidade oscila entre 0,83 e 0, 93, se-
gundo a idade.

Ap6s a assinatura do termo de consentimento livre e es-
clarecido, foi agendada uma visita a residéncia do casal
para a administracdo dos instrumentos.

Resultados

De acordo com o MINI, nas mées do grupo SXF, a maior
incidéncia de distirbios psiquidtricos foi de agorafobia
(26,7%), seguida de transtorno de panico (20,0%). J4 no
grupo de maes SD, houve maior incidéncia de ansiedade
generalizada (40,0%) e depressdo (53,3%), ressaltando-se
o risco de suicidio (13,3%). A depressdo também aparece
no grupo de mies DT (26,7%), porém com menor inci-
déncia. Nos pais, epis6dios maniacos ou hipomaniacos
foram encontrados nos trés grupos, em especial no grupo
SD. Entretanto, os pais do grupo SXF sdo os que apresen-
tam menores percentuais de sintomas psiquidtricos, quan-
do comparados as maes e aos pais dos outros grupos.

Sobre o estresse, os resultados do ISSL sio melhor
visualizados na Tabela 1. A andlise de Qui-quadrado mos-
tra que ndo ha diferenca significativa entre os grupos em
relagc@o a presencga de estresse; no entanto pais e maes do
grupo DT revelaram menor ocorréncia de estresse, quan-
do comparados aos grupos clinicos. Quanto as fases de
estresse, apenas a da resisténcia € identificada em todos os
grupos, com predominio nas maes do grupo SXF (53,3%).
Diante da presenca de estresse, sintomas fisicos e psico-
16gicos foram identificados em maes do grupo SXF na
mesma propor¢do (26,7%). Nota-se que, nos pais desse
grupo, nio ha presenca de sintomas fisicos relacionados
ao estresse, mas sim, psicoldgicos (40,0%). Da mesma for-
ma, verifica-se a auséncia de sintomatologia de estresse
fisico nas maes de criangas com desenvolvimento tipico.
N3ao houve correlacio dos resultados do ISSL e a idade.

Finalmente, sobre as peculiaridades de cada diagndstico
(SXF e SD), a Tabela 2 apresenta as maiores dificuldades
percebidas pelos pais e pelas maes em relacdo ao seu filho.
No caso do grupo SXF, as mées percebem o comprometi-
mento na drea social (isolamento, dificuldades na interacio
social) como o mais problematico (73,3%). Além da édrea
social, pais e maes do grupo SXF também relataram a pre-
senca de estereotipias, problemas comportamentais
(hiperatividade, agressividade, irritabilidade), de atencdo
(concentragdo) e de ansiedade em seus filhos. Por outro
lado, indicacdes de estereotipias, dificuldades na atencio
(concentracgdo) e ansiedade ndo s@o apontados pelos pais e
maes do grupo SD.

Diante da condigdo do filho, as freqiiéncias das percep-
¢des dos pais em relagd@o as varidveis Apoio e Orientacdo
mostraram que as maes tendem a sentir menos apoio do
que os pais nos dois grupos. No entanto, chama a atencio
que, para ambos 0s grupos, especialmente as maes SXF
(53,8%), o tipo de apoio recebido estd voltado para os cui-
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Tabela 1
Freqliéncias e Percentuais do Diagnostico de Estresse, Fase e Tipo de Sntomatologia por Grupo e Sexo (n=60)
SXF D) DT
Estresse f (%) Pai Mie Pai Mie Pai Mie
Sem estresse 9(60,0) 7(46,7) 1 3(86,7) 8(53,3) 12(80,0) 12(80,0)
Fase do Estresse
Alerta - - - - - -
Resisténcia 6(40,0) 8(53,3) 2(13,3) 7(46,7) 3(20,0) 3(20,0)
Exaustdo - - - - - -
Quase Exaustio - - - - - -
Sintomatologia
Psicolégico 6(40,0)  4(26,7) 1(6,7) 4(26,7) 2(13,3) 3(20,0)
Fisico - 4(26,7) 1(6,7) 3(20,0) 1(6,7) -
Tabela 2
Freqliéncias e Percentuais das Dificuldades do Filho Percebidas pelos Pais por Grupo e Sexo (n= 60)
D
Dificuldades f (%) Pai Mie Pai Maie
Relac. Social 8(53,3) 11(73,3) 4(26,7) 7(46,7)
Estereotipias 4(26,7) 4(26,7) 0(0,0) 0(0,0)
Linguagem 2(13,3) 2(13,3) 6(40,0) 7(46,7)
Agitagdo 3(20,0) 4(26,7) 2(13,3) 1(6,7)
Comportamento 4(26,7) 4(26,7) 4(26,7) 8(53,3)
Aprendizagem 4(26.7) 2(13,3) 2(13,3) 4(26,7)
Concentragdo 2(13,3) 2(13,3) 0(0,0) 0(0,0)
Ansiedade 2(13,3) 3(20,0) 0(0,0) 0(0,0)
Saude 0(0,0) 1(6,7) 1(6,7) 0(0,0)

dados da crianca. Quanto aos pais, a percep¢do de apoio
no grupo SXF é reconhecida na troca de experiéncias e no
didlogo (33,3%), diferentemente dos pais do grupo SD que
o identifica nos cuidados (54,5%). Em ambos os grupos e
géneros, o apoio advém do conjuge e dos familiares.

Sobre a existéncia ou niao de orienta¢do, as maes dos
meninos com a SXF relatam receber pouca orientacao,
quando comparadas aos pais e ao grupo SD. Para essas
maes, o tipo de orientagdo recebida estd voltado, predomi-
nantemente, para o manejo do filho (30,8%). Novamente,
nos dois grupos, os pais e as maes reconhecem os profissi-
onais como a maior fonte de orientacdo, assim como fun-
dacdes e associacdes, ainda que em menor escala.

Na Tabela 3, é possivel verificar a associacdo entre
estresse e orientagdo recebida (}?=10,36 a p< 0,002) onde
o percentual maior de auséncia de estresse ocorreu no gru-
po de pais e maes que recebem orientagdo sobre as respec-
tivas sindromes. Para ambos os grupos, o maior percentual
de orientacdo recebida advém dos profissionais e € dirigida,
em sua maior parte, para as questdes de manejo do filho.

As subescalas da EFA foram analisadas através de An4-
lise de Variancia Univariada, com os fatores grupo e sexo.

Tabela 3
Fregiiéncias e Percentuais entre as Variaveis Presenca de
Orientacao e Niveis de Estresse nos Grupos Clinicos

(%) Sem Estresse Estresse de Resisténcia
Sem Orientacdo 4(26,7) 11(73,3)
Com Orientacdo 31(73,8) 11(26,2)

Nota. (32=10,36 a p<0,002).

A Tabela 4 apresenta os resultados das médias em cada
subescala. Os resultados na subescala do self-somatico
mostraram que nao ha diferencga significativa para grupos
e sexo nem interagdo de fatores. Para a subescala self-pes-
soal, os resultados apontaram interacfo entre grupo e sexo
[F(2,87) = 5,137; p= 0,008]. Analisando-se os intervalos
de confianga, pode-se perceber que a diferenga se encontra
entre as maes do grupo SXF e as mées do grupo DT (4,53
—-5,35 ¢ 5,63 - 6,46), significando que existe uma percep-
c¢do negativa de si mesma nas maes de criancas com a SXF,
se comparada as do grupo DT. Quanto ao self-social, ndo
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foram encontradas diferengas significativas entre grupos e
sexo, nem interacdo de fatores. Na subescala self-ético-
moral ha diferenca entre os sexos. Analisando-se os gru-
pos separadamente, através do teste t, observou-se que essa

diferenga se encontra no grupo SD (t= 2,22, gl= 28; p=
0,034). Isso significa que, neste grupo, os pais se perce-
bem menos éticos moralmente do que as maes.

Tabela 4
Médias e Desvios-Padréo das Subescalas do Autoconceito por Grupo e Sexo

SXF SD DT
Autoconceito M(DP) Pai Mie Pai Mie Pai Maie
Self Somdtico 4,79(0,98)  5,03(0,73) 5,04(0,80)  4,60(1,21) 5,27(1,02) 5,25(0,93)
Self Pessoal 5,67(0,73)  4,93(0,83) 5,47(0,78)  5,76(0,60) 5,53(1,22) 6,04(0,35)*
Self Social 5,08(0,69) 5,33(0,45) 4,98(0,77)  5,11(0,53) 5,12(0,93) 5,50(0,57)
Self Etico-Moral 6,45(0,32) 6,55(0,51) 6,39(0,53)* 6,73(0,26)" 6,55(0,53) 6,65(0,34)

Nota. Letras iguais apontam diferencas : a) [F(2,87) = 5,137 e p= 0,008]; b) [t(28) = 2,22 e p=0,03].

Discussao

De modo geral, os resultados do MINI demonstraram a
ocorréncia de ansiedade e fobias nas maes do grupo SXF.
Esses resultados corroboram os reportados na literatura
(Franke et al., 1998; Freund, Reiss, Hagerman, & Vino-
gradov, 1992; Reiss, Hagerman, Vinogradov, Abrams, &
King, 1988). Entretanto, ndo é possivel estabelecer uma
relacdo causal, uma vez que € dificil explicar se esses resul-
tados relacionam-se a condicio de pré-mutacdo das maes
do grupo SXF ou a de cuidadora, ja que no grupo SD tam-
bém houve ocorréncia de ansiedade.

Sobre o estresse, os resultados ndo revelaram diferenca
significativa entre pais e maes do grupo SXF e, tampouco
entre os trés grupos investigados. Houve muitas semelhan-
cas entre os grupos clinicos, sugerindo que o fator heranca
genética talvez ndo seja um marcador significativo na ava-
liacao do estresse. Isso pode ter ocorrido em fun¢do do
tamanho pequeno da amostra ou de outros fatores que pos-
sam ter amenizado o estresse, tal como a existéncia de
suporte familiar e profissional nos grupos clinicos. De fato,
as maes dos grupos clinicos referem ter obtido apoio de
seus maridos e familiares nos cuidados de seus filhos.

Quanto as fases do estresse, identificou-se a de resistén-
cia, sendo que as freqiiéncias foram muito semelhantes nos
grupos de pais de filhos com transtorno de desenvolvimen-
to (SXF e SD). Essa fase, segundo Lipp (2000), representa
uma tentativa do organismo de reagir e resistir a um acu-
mulo de estressores. De fato, este estudo mostrou que, para
as maes do grupo SXF, as caracteristicas do comportamento
(oposicionismo, hiperatividade), as dificuldades na area
social (isolamento, dificuldade de interagdo, fobias, precon-
ceito social) e as estereotipias sdo consideradas de dificil
manejo, exigindo, portanto, maior disponibilidade de aten-
¢ao e cuidado. As miaes do grupo SD também reconhece-
ram a necessidade de maior dedicacdo ao seu filho pelas
dificuldades comportamentais (teimosia, inquietagdo),
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pelos distirbios na linguagem e na drea social. Tais limi-
tacdes também implicam tratamentos especializados a
crianga, o que mobiliza tempo e disponibilidade por parte
do cuidador. Esses achados sdo semelhantes as conclusdes
da pesquisa de Johnston (2003), ao identificarem que as
caracteristicas de comportamento da crianga com SXF
foram determinantes no estresse fisico e psicolégico das
mées, sendo mais associado as dificuldades de manejo
comportamental do filho do que aos déficits cognitivos nele
encontrados.

Apesar de ser um indicador de excesso de demandas, a
fase de Resisténcia ainda ndo é considerada patoldgica,
garantindo ao individuo condicOes de dar conta das situa-
¢oes de vida. Recentemente, Poehlmann, Clements, Abbeduto
e Farsad (2005) demonstraram a importancia do contexto,
das reagdes emocionais, do uso de estratégias de coping e
da adaptag@o familiar como elementos que interferem na
construgido de sentimentos de disrupgdo ou resiliéncia
mediante o reconhecimento do diagndstico. Para Pereira-
Silva e Dessen (2001), os sentimentos dos pais de uma
crianca com deficiéncia mental sdo determinantes para a
adaptacdo e o bem-estar familiar. Por exemplo, culpa,
magoa e frustragdes reforcam o estresse e interferem nega-
tivamente na adaptagdo e interagdo familiar a esta condi-
¢do. Portanto, o grau de adaptacio aos problemas cronicos
de satide e os recursos de coping utilizados para lidar com
adversidades geradas por estas dependem da percepcao
subjetiva do cuidador (Beresford, 1994), do tipo de incapa-
citagdo, suas interfaces (prognéstico, dor, tratamento,
sintomas, curso) e do grau de vulnerabilidade e resisténcia
(Bradford, 1997). Nesse sentido, o modelo sist€émico con-
sidera as varidveis saide, coping, suporte, crengas, padrdes
de interacdo, desafios da doenca e caracteristicas indivi-
duais como fatores de um sistema que interferem positiva
ou negativamente na forma como a familia lida com os
estressores. A presenca de apoio social, incluindo, nesse
conceito, a orientagdo, assim como as crengas adotadas sdo
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fatores importantes e necessdrios para aliviar o impacto da
doenca em um sistema familiar.

Para Beresford (1994), o apoio conjugal é um dos mais
significativos recursos de coping e estd relacionado a re-
sultados positivos na condugio da doencga, assim como o
apoio de familiares alivia o estresse fisico e emocional do
cuidador. Os resultados, nesse estudo, mostraram que as
maes dos dois grupos clinicos sentem menos apoio do que
0s pais; entretanto reconhecem que existe um apoio advindo
de seus parceiros e de suas familias, nas questdes de cuida-
do e afeto. Diferentemente das maes, poucos pais de cada
grupo reconheceram falta de apoio, talvez por sentirem que
as maes sustentam com maior propriedade as caréncias e
assumem mais as dificuldades inerentes a pressdo da con-
dicdo da crianga. Conforme Bradford (1997), diante de um
fator mobilizador é comum a familia sentir-se vulneravel
ao desenvolvimento de sintomas de estresse e, por isso, a
presenca de apoio emocional de outros funciona como um
fator de protecdo.

A importancia da relacdo médico-familia-paciente, con-
siderada na abordagem sistémica como um dos fatores
interatuantes no processo de bem-estar familiar, foi corro-
borada neste estudo, na medida em que os profissionais
foram considerados como fonte de apoio e identificados
como aqueles que melhor orientam sobre as caracteristicas
das sindromes. Através deles, a familia parece sentir-se
amparada diante da angustia e das ddvidas acerca do diag-
noéstico, o que aponta a necessidade de outros estudos para
investigar mais detalhadamente esta questdo. A maioria
das mies, dos dois grupos, sinalizou que a principal orien-
tacdo recebida € relativa ao manejo comportamental por
seus sentimentos de inseguranca, diante da condi¢do da
crianca. Como sdo as maes, em geral, que mais lidam dire-
tamente com a crianga, s@o elas que ficam mais suscetiveis
a duvidas sobre sua competéncia materna, necessitando,
talvez, de maior orientagdo. De fato, este estudo mostrou
haver uma associacfo entre a presenga de estresse e orien-
tagdo recebida.

Sobre a informagdo do diagnéstico, o estudo de Souza,
Nista, Scotono e Guerreiro (1998) mostrou que tanto os
pais como as maes se sentem mais capacitados para lidar
com seu filho, apés serem informados sobre o diagndstico.
Entretanto, no estudo de Bristol et al. (1988) e no de
Johnston et al. (2003), a adaptacdo materna e o grau de
impacto do diagndstico dependeram especialmente do apoio
do pai e das crengas sobre 0 mesmo, e ndo da severidade da
SXFE. Mais especificamente, o nivel de estresse dependeu
mais das dificuldades de manejo do que das limitacdes
cognitivas do filho. Sendo assim, a presenca de apoio social
e familiar parece elevar a confianca dos pais em relacao ao
proéprio desempenho e amenizar os sentimentos de soliddo
e estresse. Dyson (1997) concorda com esta premissa ao
concluir que o apoio possibilita maior bem-estar e alivia os
sentimentos de sobrecarga e estresse.

Com relacdio ao autoconceito, os resultados revelaram
diferenca significativa no self pessoal entre mies dos gru-
pos SXF e DT, mas néo entre as mdes SXF e SD. Nesse

sentido, € interessante reconhecer que nem o Self somdtico
que é representado pela auto-imagem corporal, nem o self
social que significa a percep¢do sobre a capacidade de
interacdo com os outros, distinguiram as maes destes dois
grupos. McConkie-Rosell et al. (2000) ao avaliarem o
autoconceito em maes portadoras e ndo-portadoras da SXF,
também ndo encontraram diferengas nas dimensdes do self
fisico (somadtico) e social, mas sim no Self pessoal das maes
portadoras. Sendo assim, o status genético pode ser um
marcador para uma percep¢do negativa de si mesmo, mas
ndo pode explicar por si s6 tais resultados. Por isso, € im-
portante refinar esses achados através de outras medidas
para investigar os sentimentos da mae enquanto
transmissora da SXF ao seu filho.

A diferenca estatisticamente significativa encontrada na
dimensao self pessoal mostrou que as maes SXF perce-
bem-se mais inseguras para conduzir suas vidas e com du-
vidas sobre sua competéncia, corroborando os achados de
Souza et al. (1998) quando mostraram que maes de crian-
cas epilépticas sdo mais inseguras e intranqiiilas do que
os pais. Aqui cabe comentar as questdes de género no
autoconceito reportadas por Carrion, et al. (2003). Para
eles, as caracteristicas femininas e masculinas estdo impli-
cadas num contexto social e determinam a forma de pensar,
agir e comportar-se.

A questdo da transmissdo da SXF pelas mies sugere um
impacto na percep¢do de si mesma devido aos sentimentos
desencadeados por essa condi¢do. Assim como Bailey,
Skinner, Hatton e Roberts (2000) reconheceram uma per-
cep¢do negativa de si mesmas nas mulheres portadoras da
SXF, pode-se entender que os resultados aqui encontrados
sobre o self pessoal nas mées dos grupos clinicos podem se
relacionar a sentimentos de culpa e de dividas quanto a
sua capacidade de “parentalizar” uma crianga com pro-
blemas de desenvolvimento, os quais podem ou ndo estar
atrelados a condic¢do da transmiss@o genética da sindrome.
Assim como o nivel de estresse estd vinculado as condi¢des
de outros fatores biopsicossociais, 0 mesmo pode aconte-
cer com o autoconceito, uma vez que sua construcao esta
diretamente relacionada a aspectos interpessoais, isto &,
a percep¢do individual adquirida através do circulo social
(Nurius, 1986). Neste sentido, Bosa, Cavalheiro, Vignochi
e Mittman (2003) também chamaram a atengdo para o
impacto do estigma na satide mental familiar, ao reconhecer
que as reagdes sociais podem superdimensionar uma dada
sintomatologia e, portanto, repercutir na auto-estima.

Sabe-se que o trabalho fora de casa também exerce um
papel importante na sadde fisica e mental de um individuo
e favorece a construcdo de uma rede social. A impossibi-
lidade de exercer uma ocupagdo que promova um desen-
volvimento e satisfacdo também pode ser um dos fatores
desencadeantes de um autoconceito negativo. Pode-se
entender que as maes de criangas com desenvolvimento
tipico ndo revelaram um autoconceito negativo ndo s6 pela
auséncia de doenca na familia, mas também, possivelmen-
te, por disporem de oportunidades de investimento pessoal
e profissional. Em fungéo disso, € possivel inferir que o
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status ocupacional possa ter influenciado na construgdo de
um autoconceito mais prejudicado nas maes SXF. Para
Einam e Cuskelly (2002), o trabalho exerce um papel
protetivo as maes, pois pode agir como um redutor de uma
auto-avaliacdo negativa.

De forma geral, este estudo mostrou a interferéncia de
fatores biopsicossociais no nivel de estresse e no autocon-
ceito dos pais diante do impacto da doenga do filho. Em
especial, foi significativo reconhecer que pais e maes apre-
sentam algum tipo de estresse diante das dificuldades do
filho, assim como mostrou que a condi¢do de transmissao
genética ndo parece ser o principal marcador para as pou-
cas diferencas encontradas. E importante que as dimen-
sdes de estresse e o perfil do autoconceito sejam identifi-
cados, compreendidos e considerados para que se consiga
amenizar o impacto negativo deste tipo de diagndstico na
vida dos pacientes e de suas familias. O autoconceito tem
um papel importante para o bem-estar do individuo, por
ser um importante regulador e mediador do comportamen-
to, das percepcdes e expectativas pessoais, sendo uma
importante dimensdo a ser considerada no atendimento a
familia.

Apesar de varios estudos apontarem maior estresse e
problemas de autoconceito em familias de criangas com
algum transtorno de desenvolvimento, isso ndo ocorreu no
presente estudo, assim como ndo se confirmou a nogao de
que estes aspectos seriam influenciados pela transmissdao
genética. Vdrias condi¢des podem ter contribuido para este
resultado como, por exemplo, o tamanho reduzido da amos-
tra e possiveis dificuldades na selecdo dos grupos compa-
rativos, em especial o de SD. De fato, chamou a atengo,
neste estudo, a necessidade de maior apoio a este dltimo
grupo. Neste sentido, a ocorréncia de uma rede de apoio
no grupo com SXF foi justamente um dos fatores que pode
ter contribuido para a auséncia de niveis mais severos de
estresse.
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