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TEA: Trastorno del Espectro Autista

CS: cognicion social

RE: reconocimiento de emociones

ToM: Teoria de la mente

ToMv: Teoria de la mente verbal

ToMt: Teoria de la mente total

Insin: Test de las Insinuaciones (Hinting task)
FP: Test de las meteduras de pata (Faux-Pas)
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1. Resumen / Resumo / Abstract

1.1. RESUMEN

Introduccion: El TEA es un trastorno de origen orgénico impreciso que involucra al sistema de
las neuronas espejo, y que presenta dificultad en las interacciones sociales con relevante
implicacion de la teoria de la mente. Existe una alteracion en la cognicidn social, que incluye
teoria de la mente, reconocimiento emocional, estilo atribucional y percepcion social. Se han
disefiado varias terapias de rehabilitacion computarizadas para mejorar la CS, con resultados
limitados hasta el momento. E-Motionaltraining es una terapia online que pretende incrementar
la CS, cuyo objetivo en TEA serd mejorar de forma especifica el RE y ToM.

Material y métodos: El estudio incluye a pacientes con TEA grado 1, de 9 a 16 afios, de la
provincia de Ourense. Se realizard un ensayo clinico aleatorizado y enmascarado, donde el
grupo intervencion llevard a cabo 12 sesiones domiciliarias del e-Motionaltraining, y el grupo
control hard su tratamiento habitual. Para evaluar su evolucion se hardn medidas pre y post-
intervencion, con la NEPSY II en RE y ToM, asi como los tests de Hinting Task, Faux-Pass y
Happé para la ToM. El estudio sigue los estandares éticos y cuenta con la aprobacion del comité
ético de investigacion clinica. Se empleard un andlisis descriptivo y pruebas no paramétricas
para determinar la asociacion entre las variables estudiadas.

Resultados: Se reclutan 18 pacientes, asigndndose 9 para el grupo intervencion y 9 para el
control, registrandose 2 pérdidas en el primero. La muestra es homogénea en sexo, edad y
variables psicométricas pre-intervencion (todas ellas afectas). Un primer analisis no demuestra
diferencias significativas congruentes. Por ello, se examina el registro informatico del programa
y se verifica que so6lo 4 pacientes realizaron la intervencion, de modo que se reasignan esos 4 al
grupo intervencion, y los 12 restantes al control. En este segundo andlisis se demuestran
diferencias significativas (p<0,05) en la evolucion de todas las variables medidas del grupo
intervencion con respecto al grupo control.

Conclusion: Los pacientes con TEA estudiados presentaron una cognicion social alterada. La
intervencion con e-Motionaltraining consigue mejorias estadisticamente significativas en las
medidas estaindar de RE y ToM en el grupo de pacientes que realizaron la intervencion con
respecto al grupo de tratamiento habitual.

Palabras clave: autismo, TEA, neuronas espejo, cognicion social, teoria de la mente, terapia,
computarizada.



1.2. RESUMO

Introduciéon: O TEA ¢ un trastorno de orixe organica imprecisa que involucra ¢ sistema das
neuronas espello, e que presenta dificultade nas interaccidons sociais con relevante implicacion
da teoria da mente. Existe unha alteracion na cognicion social, que inclie teoria da mente,
recofiecemento emocional, estilo atribucional e percepcion social. Desefidronse varias terapias
de rehabilitacion computarizadas para mellorar a CS, con resultados limitados ata o0 momento.
E-Motionaltraining ¢ unha terapia online que pretende incrementar a CS, cuxo obxectivo en
TEA sera mellorar de forma especifica o RE e ToM.

Material e métodos: O estudo incliie a pacientes con TEA grao 1, de 9 a 16 anos, da provincia
de Ourense. Realizarase un ensaio clinico aleatorizado e enmascarado, onde o grupo
intervencion levard a cabo 12 sesions domiciliarias do e-Motionaltraining, € o grupo control fara
o seu tratamento habitual. Para avaliar a siia evolucion faranse medidas pre e post-intervencion,
coa NEPSY II en RE e ToM, asi como os tests de Hinting Task, Faux-Pass e Happé para a ToM.
O estudo segue os estandares éticos e conta coa aprobacion do comité ético de investigacion
clinica. Empregarase unha andlise descritiva e probas non paramétricas para determinar a
asociacion entre as variables estudadas.

Resultados: Recrutanse 18 pacientes, asignandose 9 para o grupo intervencion e 9 para o
control, rexistrando 2 pérdidas no primeiro. A mostra ¢ homoxénea en sexo, idade e variables
psicométricas pre-intervencion (todas elas afectas). Unha primeira andlise non demostra
diferenzas significativas congruentes. Por iso, examinase o rexistro informatico do programa e
verificase que so 4 pacientes realizaron a intervencion, de modo que se reasignan eses 4 6 grupo
intervencion, e os 12 ¢ control. Nesta segunda analise demostranse diferenzas significativas
(p<0,05) na evolucién de todas as variables medidas do grupo intervencidon con respecto 6 grupo
control.

Conclusion: Os pacientes con TEA estudados presentaron unha cogniciéon social alterada. A
intervencion con e-Motionaltraining consegue mellorias estadisticamente significativas nas
medidas estandar de RE e ToM no grupo de pacientes que realizaron a intervencién con respecto
6 grupo de tratamento habitual.

Palabras clave: autismo, TEA, neuronas espello, cognicion social, teoria da mente, terapia,
computarizada



1.3. ABSTRACT

Introduction: The ASD is an imprecise organic disorder that involves the mirror neuron system,
and presents difficulty in social interactions with relevant involvement of the theory of mind.
There is an alteration in social cognition, which includes theory of mind, emotional recognition,
attributional style and social perception. Several computerized rehabilitation therapies have been
designed to improve CS, with limited results so far. E-training is an online therapy that aims to
increase CS, whose goal in TEA will be to specifically improve ER and ToM.

Material and methods: The study included patients with grade 1 ASD, aged 9 to 16 years, from
the province of Ourense. A randomized and masked clinical trial will be performed, where the
intervention group will perform 12 home sessions of the e-Motionaltraining, and the control
group will do its usual treatment. To evaluate its evolution, pre and post-intervention measures
will be done, with NEPSY II in ER and ToM, as well as Hinting Task, Faux-Pass and Happé
tests for ToM. The study follows ethical standards and is approved by the clinical research
committee. A descriptive analysis and non-parametric tests will be used to determine the
association between the variables studied.

Results: 18 patients were recruited, 9 for the intervention group and 9 for the control group,
registering 2 losses in the fist one. The sample is homogeneous in sex, age and psychometric
variables pre-intervention (all affected). A first analysis does not demonstrate significant
congruent differences. For this reason, the computer registry of the program is examined and it
is verified that only 4 patients performed the intervention, so that those 4 are reallocated to the
intervention group, and the 12 to the control. In this second analysis we show significant
differences (p <0.05) in the evolution of all variables measured in the intervention group
compared to the control group.

Conclusion: The studied ASD patiens presented altered social cognition. The intervention with
e-Motionaltraining achieved statistically significant improvements in the standard measures of
RE and ToM in the group of patients who performed the intervention with respect to the usual
treatment group.

Key words: autism, ASD, mirror neurons, social cognition, theory of mind, therapy,
computerized



2. Introduccion

2.1. TEA

2.1.1. Teorias cognitivas

A principios del s. XX Bleuer (1) acufi6 el término autismo (del griego “autos”, que actia por
si mismo) como sintoma de la esquizofrenia, para referirse a un trastorno cuya caracteristica
principal era la incapacidad de implicarse en interacciones sociales con los demas. Seria a
mediados de este siglo cuando Kanner, padre de la psiquiatria infantil, describe las caracteristicas
que definen el trastorno autista en varios nifios que ve en su consulta en los que le impresionaba su
“extremada soledad autista”. Un afio después, Asperger publicaria la descripcién de sus casos en
los cuales observa un gran deterioro en las habilidades sociales y la empatia emocional, con
intereses muy restringidos, pero que conservan un uso del lenguaje de caracteristicas anormales.
Asi pues, durante los siguientes afos el autismo fue considerado como un subtipo de
esquizofrenia, con un diagndstico impreciso y bajo términos confusos como el de psicosis infantil

).

Al final de la década de los 60 surgieron dudas de tal asociacion y autores como Kolvin (3)
distinguieron ambas entidades tanto por sus caracteristicas como por su evolucion. A partir de
entonces se plantearon las bases neurobioldgicas de este trastorno, que a veces se asociaba a con
otras patologias cerebrales y se establecieron dos corrientes que explicaban dicha disfuncion. Por
una parte se abordé como un déficit sensorial y de percepcion general, de modo que se produce
una alteracion de su actividad cognitiva y por tanto una relacion anomala con el entorno; otros
autores enfocaron el origen del problema en un déficit selectivo de su lenguaje (4). Se siguieron
manteniendo ambas teorias con nuevos métodos de neurofisiologia: la primera basada en
hallazgos de alteraciones en el tronco del encéfalo, y la segunda en una disfuncion cortical de
predominio izquierdo (5,6)

Sin embargo, el origen primario del trastorno se mostraba elusivo para la diversidad clinica
que presentan estos pacientes. Asi pues, en base a observaciones epidemioldgicas Wing y Gould
(7) concluyeron que existia una triada clinica caracteristicas del autismo: déficits en la capacidad
en la interaccion social reciproca, en la comunicacion y conductas estereotipadas. Este cambio
conceptual amplio el numero de sintomas diagnosticos, formando un espectro que incluye
caracteristicas comunes con otros trastornos del desarrollo. Es de esta esa ampliacion conceptual
de donde surge la denominacion de Trastornos del Espectro del Autismo (TEA). Asi mismo, es la
Dra. Wing (8) la que en los afos 80 define el Sindrome de Asperger como una entidad
independiente que incluye dentro del TEA, recurriendo a las observaciones que habia hecho Hans
Asperger décadas antes de sujetos autistas con buena competencia verbal. A partir de esta etapa,
una vez asentadas las bases del TEA como trastorno neurocognitivo diferenciado, surgieron
distintos planteamientos para abordar su estructura mental desde varias perspectivas.



La principal linea de investigacion asienta sobre la llamada “Teoria de la mente” o del déficit
metarrepresentacional, que se abordara con mayor extension en el siguiente capitulo, integrando el
concepto mas amplio de cognicion social. Fueron Baron-Cohen, Leslie y Frith quienes aplicaron el
concepto tomado de la primatologia al estudio del autismo. De este modo, propusieron que los
nifios autistas presentaban problemas a la hora de figurarse las emociones y pensamientos ajenos,
con la consiguiente incapacidad para entender la conducta de los demés y por tanto no poder
actuar con coherencia, en detraimiento de su interaccion social (9). Si bien esta hipotesis no abarca
todo el patrén de conductas del espectro autista, si que explica la mayor parte de sus limitaciones
lingiiisticas y sociales, permitiendo desarrollar diferentes terapias e intervenciones que facilitan su
rendimiento funcional, lo que motiva este trabajo.

Otra propuesta, que seria complementaria a la anterior, la plantearian Happé y Frith con la
hipdtesis del déficit en coherencia central, tanto en su publicacion inicial como en su modificacion
posterior (10,11). En ella se sostiene que las personas normalmente tienden a un pensamiento
inductivo, basandose en la observacion de la situacion en su conjunto componen sus modelos de
actuacion; sin embargo las personas con TEA, por su parte, no abordan la realidad de una forma
global sino en los detalles que la componen, de modo que tienen reducida la generalizacion a nivel
perceptivo con un mayor procesamiento focalizado a actividades particulares. Sin embargo, estas
autoras reconocen que esta teoria no seria la causa de la psicopatologia autista, sino mas bien lo
consideran como una consecuencia de las otras alteraciones en la teoria de la mente y un estilo
atribucional sesgado, como también se explicard posteriormente.

Una hipdtesis diferenciada es la del déficit intersubjetivo de Hobson (12), que se centra en
una alteracion biologica temprana como origen subsiguiente de la imposibilidad del desarrollo en
el resto de su pensamiento. De este modo, existe un mecanismo psicologico primario (que
denomina relacion emocional intersubjetiva), que condiciona al recién nacido a relacionarse con
su entorno para posibilitar su desarrollo cognitivo, y que en el autismo estaria alterado. En base a
ello se ha postulado el déficit de atencion como uno de los déficits primarios fundamentales que
impediria el aprendizaje del lenguaje asi como la comprension del funcionamiento social (13).

Serian Damasio y Maurer (14) quienes propondrian una teoria de mayor contenido
estructural, al observar manifestaciones clinicas similares en pacientes autistas y aquellos con
dano frontal. Este se centraria en el autismo como un déficit de las funciones ejecutivas, mediadas
por el l6bulo frontal, que consisten en mantener una conducta intencionada mediante el
procesamiento de la informacioén circunstancial, y que incluyen la capacidad de planificacion,
memoria de trabajo,! flexibilidad y monitorizacion de los actos y la inhibicion del mismo. Asi
pues, describié en estos pacientes una ausencia de empatia y afecto empobrecido, conducta
estereotipada y rutinas con gran reticencia ante los cambios, perseveraciones e intereses
restringidos, falta de originalidad y organizacion, conductas impulsivas, asi como dificultades para
focalizar la atencion.

De este modo, Damasio y Maurer propusieron que el autismo es el resultado de la disfuncion

1 Memoria de trabajo es la necesaria para mantener activa una cantidada limitada de informacion necesaria para guiar la conducta
durante el transcurso de la accion.



de un sistema de estructuras bilaterales del sistema nervioso central que incluyen el anillo del
cortex mesolimbico situado en los l6bulos frontal y temporal, asi como el neoestriado y talamo.
Estos autores sugieren que tal disfuncion probablemente implica cambios cerebrales micro y
macroscopicos que tienen causas diversas (14). Ozonoff y Pennigton subrayarian posteriormente
dichos déficits ejecutivos en el autismo y su correlacion con dificultades en la teoria de la mente;
sin embargo, a pesar de que esto puede explicar muchas de sus conductas, estas no son especificas
del autismo y ademas su relacion presenta poca consistencia por la dificultad de los métodos de
medida (15).

Desde entonces se han hecho numerosos estudios de imagen acerca de las alteraciones
neuroanatomicas. La RM convencional ha permitido evidenciar areas afectas entre las que destaca
la atrofia en tronco encefélico, hipocampo, amigdala y cerebelo medio, y se ha puesto en relacion
la afectacion de este ultimo con los déficits atencionales y ejecutivos (16,17). La RM funcional ha
permitido destacar varias relaciones. Baron-Cohen et al. (18) observaron que los pacientes
autistas, cuando pensaban qué podia sentir otra persona a partir de su expresion facial, activaban
las regiones frontotemporales pero no la amigdala, apoyando una posible la disfuncion
amigdalina. Critchley et al. (19) vieron que los sujetos autistas diferian de los controles en el
procesamiento de expresiones faciales en cuanto a la actividad de regiones cerebelar, mesolimbica
y del 16bulo temporal; los autistas no activaban la zona facial de la circunvolucion fusiforme en el
analisis explicito de los rostros, ni tampoco la region amigdalina ni cerebelosa en su analisis
emocional. Existen también muchos estudios de investigacion con tomografia por emision de
positrones que evidencian diferentes patrones de bajo funcionamiento a nivel cortical y
subcortical.

Por ultimo senalar que, los resultados neuropatologicos y los estudios de imagen cerebral
sugieren que el defecto cerebral del autismo es fundamentalmente microscdpico o funcional. Los
hallazgos en resonancia magnética funcional podrian ser compatibles con una mala conexion de
las cortezas sensoriales con la amigdala, y esta a su vez con el sistema limbico, de modo que no
modulase correctamente las emociones lo que justificaria la hipersensibilidad, la aversion social y
la evitacion de la mirada (20). Asi mismo, el descubrimiento del sistema de neuronas espejo en el
macaco ha abierto una gran linea de investigacion sobre su relacion con la empatia en el ser
humano.

2.1.2. Neuronas espejo

De manera fortuita Rizzolatti en 1996 hallé unas neuronas que parecian proporcionar el
sustrato biologico de la imitacion y empatia. Para estudiar la relacion de la via visual con la
motora, implanté en macacos unos electrodos en el area F5 de la corteza premotora,? registrando
la actividad que se obtenia con los movimientos. Sin embargo, observé que éstas también se
activaban al observar a otras personas realizar una accion, por lo que las denomind neuronas
espejo (21).

2 Area responsable de la planificacion, seleccion y ejecucion de los movimientos.



Se postuld, por tanto, que el sistema de las neuronas espejo, junto a la actividad en el
sistema limbico, podia mediar nuestra comprension de los estados emocionales. Este hallazgo
hizo necesario descubrir nuevas formas de explorar la actividad de estas neuronas en seres
humanos.

La onda mu, era un hallazgo electroencefalografico intrigante de la década de los 50, pues
en la descripcion original se sefialaba que desaparecia cuando los sujetos se identificaban con los
personajes en movimiento de una pelicula (22). Este ritmo aparece en reposo a 8-13 Herzios
(similar a la onda alfa habitual, pero con una morfologia diferente) y se registra durante unos
segundos en areas roldndicas centrales. Estudiando este hallazgo se dedujo que su origen era la
actividad sincrona de un grupo neuronal latente, que desaparecia cuando se realizaba una accion,
se mira a otra persona realizarla o siquiera se imagina realizandola; es en este momento cuando
las neuronas se activan y pierden su descarga homogénea produciendo la “supresion de mu”
(23,24).

En posteriores estudios en el ser humano se encontraron las dreas equivalentes al area F5 en
los macacos donde también existia esta activacion “en espejo”, localizadas en las zonas
operculares (perisilvianas) de la corteza frontal, parietal y temporal (25). Se concluy6 que estas
neuronas no so6lo estaban implicadas en los actos motores, sino en la interpretacion de las
acciones y su intencionalidad (26), asi como en la anticipacion de los resultados de un acto antes
de que se llevase a cabo (21,27).

Ramachandran (28) y Oberman atribuirian a estas neuronas el papel de interpretar la mente
del otro y sus propdsitos, relacionandolas directamente con la teoria de la mente.3 En 2006
publicaron su famoso articulo “Broken Mirrors: A theory of Autism” (20) en el que demostraron
las diferencias en la onda mu en los nifios autistas: cuando mostraban una imagen de una mano
en movimiento a nifios sin patologia, la onda mu se suprimia seglin lo expuesto, mientras que en
los nifios autistas éste permanecia invariable. Asi pues, en estos nifios las neuronas espejo se
encontrarian alteradas, permitiendo establecer una relacion con sus limitaciones en cuanto al
reconocimiento de las expresiones faciales y la interpretacion de los pensamientos ajenos.

Estudios como los de Dapretto, Davies y Pfeifer demuestran la existencia de un
funcionamiento anormal de las neuronas espejo en nifos con TEA, mostrando diferencias con
nifios sin patologia en el funcionamiento de este sistema neuronal. Ademas, encontraron una
relacion inversamente proporcional a la actividad de la circunvolucion frontal inferior y las
alteraciones sociales en de los que tenian autismo (29).

3 El autor llega a denominarlas neuronas Gandhi, porque suprimen los limites del yo.



2.2. COGNICION SOCIAL

La cognicién social es una parte de la psicologia social que involucra los procesos
psicologicos que permiten al individuo aprovechar sus relaciones sociales. Estos procesos
incluyen (30):

- Percepcion de emociones, tanto faciales como verbales

- Teoria de la mente: capacidad de entender e interpretar los pensamientos y emociones de
los demas.

- Estilo atributivo: sesgo al pretender realizar un nexo causal.

- Percepcion social: contextualizacion de la informacion que se extrae en un ambito social
para una correcta interpretacion.

En general puede afirmarse que los pacientes con diferentes Trastornos Mentales Graves
(TMG: esquizofrenia, autismo...) presentan una alteracion general de la cognicion social lo que
les provoca tanto un peor funcionamiento social como menos relaciones sociales y una peor
calidad de vida (31-33).

Como hemos expuesto en el apartado anterior, hasta finales del siglo XX la investigacion en
autismo y psicologia general recaia sobre todo en la neurocognicion, entendida ésta como el
hallazgo de sustratos estructurales neuroldgicos que diesen explicacion a los déficits hallados y
por tanto una posible diana terapéutica. Este modelo de pensamiento era satisfactorio en pacientes
con dafio cerebral, donde podian explicar su sintomatologia, pero no en el autismo ni en otros
TMG (15,34-36)

Del mismo modo, se propusieron modelos de rehabilitacion de dichas capacidades basados en
la recuperacion de las funciones abolidas o en la compensacién con otras areas indemnes, que
fueron igualmente exitosas en el primer grupo pero no en el segundo. Los métodos basados en
neurocognicion podian mejorar algunas tareas especificas de los TMG, pero que no se veian
reflejados en una mejoria funcional verdadera.

A partir de los 90, cobré mas fuerza el concepto de la cognicion social como un eslabén mas
pragmatico de la situacion real de los nifios con TEA; todos los autores coinciden en que los
pacientes diagnosticados de TEA reflejan una discapacidad en la cogniciéon social y en la
empatia emocional, muestran dificultades para identificar y dar significado a las emociones, para
comprender los estados mentales de forma flexible y contextual y para mantener interacciones
sociales, a pesar de mostrar motivacion para ello (37,38). Serd a partir de la siguiente década
cuando los métodos de rehabilitacion basados en CS cobran mayor importancia al demostrar tanto
la mejoria de los déficits en si como del rendimiento social de los pacientes con TMG (39-41).

Sin embargo, los métodos de rehabilitacion en cognicidon social implicaban baterias de
gjercicios que precisaban ser realizados por un profesional especializado en la materia (42).



2.2.1. Percepcion de emociones

El estudio epidemiologico de las emociones se remonta a Darwin, quien en 1872 publicaria
su obra “La expresion de las emociones en los animales y en el hombre”, en la cual describe sus
observaciones en animales de distintas culturas y su generalizacion al hombre. En esa obra
concluye que la expresion de las emociones es universal y constante en las culturas, tanto por la
observacion del resto de individuos como por la impronta evolutiva. En sus palabras “los
jovenes y los adultos de razas muy distintas, tanto humanos como animales, expresan similares
estados mentales con los mismos movimientos”.

Casi un siglo después, Paul Ekman teorizé que las emociones si cambiarian segun la cultura,
por lo que viajo a Paptia Nueva Guinea para comprobar su teoria. Alli se adentraria en la antigua
tribu Fore, una cultura aislada y analfabeta, para realizar su investigacion: les contaria una serie
de historias para que vinculasen cada una de ellas a una de las expresiones faciales que les
mostraba en imagenes. Sin embargo, el resultado fue que los individuos de esa tribu como los de
otras 20 culturas estudiadas mostraban respuestas similares, es decir, terminaria avalando
finalmente las conclusiones de Darwin. Asi mismo, defini6 que seis eran las emociones
universales basicas: alegria, tristeza, ira, miedo, sorpresa y asco (47).

Estos hallazgos se produjeron en la misma época en la que otros autores, a nivel médico,
trataron de descubrir cuales eran las regiones cerebrales especializadas en cada emocion. Asi
pues, se relacionaron con diversas lesiones focales, cuadros como el sindrome de Kluver-Bucy
(lesion amigdalina bilateral) y la ausencia de miedo (45), o la enfermedad de Hungtinton
(afectacion de los ganglios basales bilaterales) y la falta de reconocimiento del asco (46).

Asi mismo, en la década de los 90 ya se estaba fraguando la importancia clinica del
reconocimiento de emociones en el TEA asi como en otros TMG como en la esquizofrenia.
Podemos diferenciar la percepcion emocional en tres subtipos: reconocimiento facial,
reconocimiento prosddico y mimica facial.

En cuanto al reconocimiento facial, los distintos estudios realizados evidencian que los
sujetos con TEA presentan unas aptitudes deficientes (47). Especificamente, la felicidad parece
ser la emocién mejor identificada en el autismo, mientras que la ira o el miedo son las mas
afectadas, en congruencia con los hallazgos que avalan una hipofuncién amigdalina (48).

También es relevante a la hora de interpretar las emociones, el reconocimiento prosddico, ya
que el tono de la voz es una parte imprescindible del lenguaje no verbal. La prosodia son
aquellos elementos no semanticos que se emplean en la comunicaciéon, que permiten
contextualizar el discurso e interpretarlo correctamente, dentro de ella podemos diferenciar la
prosodia emocional y la lingiiistica. La prosodia emocional es el tono de voz en el cual se
pronuncian las palabras, vinculado al estado emocional de quien lo transmite, mientras que la
prosodia lingiiistica es el hincapié que se hace en determinadas palabras para destacarlas y darles
relevancia en lo que se quiere expresar. También se ha demostrado una menor competencia en
prosodia en el TEA (49).



Un tercer exponente en el reconocimiento de emociones seria la mimica facial. En las
relaciones interpersonales, de forma espontinea se tiende a imitar la expresion facial del
interlocutor, lo cual fomenta el lenguaje no verbal empatico (50,51). La musculatura facial
facilitaria de forma involuntaria la sociabilizacion mediante la simulacién y sincronizacion de
nuestras expresiones con las de los demas de forma inconsciente, concepto reforzado por el
descubrimiento de las neuronas espejo (20,52). Ademds, no solo se produciria una mayor
expresion de empatia, sino que estudios mediante resonancia magnética funcional evidencian
que con la imitacion de expresiones se activan las mismas areas que cuando las sienten los
propios individuo (23). En el TEA, la mimica facial se encuentra limitada (53).

2.2.2. Teoria de la mente

En 1978, Premack y Woodruff realizan su publicacion “Does the chimpanzee have a Theory
of Mind” (ToM) postulando los mecanismos por los cuales podian los primates predecir el
comportamiento de los demés. Para ello les mostraron unas grabaciones en las que aparecian
humanos en diferentes situaciones problematicas, como la imposibilidad de coger unos platanos
en una caja muy profunda o bien intentando salir de una jaula cerrada. Posteriormente les
ensenaban distintas imagenes con instrumentos que podrian usar para cada situacion, y
terminaban escogiendo los adecuados, como un palo para coger los platanos o bien una llave
para la jaula. Con ello demostraron que el simio habia tenido que comprender la situacion que le
habian mostrado, deducir cuales eran los propdsitos del humano, y finalmente dar una solucién a
ellos. Es decir, tendrian una “teoria” sobre la cual deducirian el estado mental del otro individuo
a partir del cual daban una explicacion a lo sucedido, asumiendo la posibilidad de no estar en lo
cierto (54).

Es este ultimo punto el que Dennet asume como esencial de la “Teoria de la mente”, el que
una persona sepa manejarse en unas circunstancias en las que debe deducir el estado mental del
otro, fidndose de sus propias conclusiones. Por ello la teoria de la mente adquiere dos ordenes
de intencionalidad: suponer el estado mental de tu congénere, y predecir o hacer algo en
consecuencia, con independencia de cuales sean los hechos reales (55). Asi mismo este autor
realiza una generalizacion de la intencionalidad hablando de las creencias de primer y segundo
orden: si se infiere una creencia de un hecho observable es de 1° orden, si se extrae de un estado
mental inobservable es de 2° orden, de modo que se cree que el otro cree, estableciendo ordenes
superiores segun sea la concatenacion de creencias.

En humanos, los primeros estudios clinicos sobre ToM se desarrollan unos afios después
precisamente en los TEA, de la mano de Baron-Cohen y Frith, como sefialamos en el capitulo
anterior. En el afio 1985 publicaron un articulo de titulo andlogo “Does the autistic child have a
Theory of Mind?” en que postula esta alteracion como el defecto nuclear del TEA,
comparandolo con nifios normales y con retraso mental (9).

Sera Baron-Cohen quien vuelva a realizar una publicacion al respecto donde ratifique sus
hallazgos situando el déficit en la region orbitofrontal con pruebas de neuroimagen, y los
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considere responsables de sus dificultades en las relaciones sociales, la comunicacion y el juego
simbolico (56). Por su parte, Uta Frith también ampli6 sus publicaciones en el autismo y seria su
marido, Cris Frith, quien llevaria los estudios del ToM a la esquizofrenia, en los que se observa
una clinica similar (57,58).

2.2.3. Estilo atributivo

El estilo atributivo es la forma habitual en la que se tiende a explicar los sucesos que
suceden en la vida diaria, ya sean buenos o malos. Esto implica una serie de razonamientos en
los cuales se infiere el origen de un suceso, que se explica con un “porque” (59).

De forma automatica las personas intentan buscar explicaciones causales. En este sentido
es pionero el trabajo de Heider y Simmel. 4 Estos mostraron a unos voluntarios un video con una
serie de figuras geométricas: un tridngulo grande, otro pequefio y un circulo que se movian
rodeando un cuadrado. Cuando le pidieron a los observadores que explicaran lo que estaban
viendo, todos pretendian explicarlo con una intencionalidad humana, como “el triangulo
pequeiio y el circulo estan enamorados” o “el circulo esta persiguiendo al triangulo”.

Posteriormente Heider completaria el concepto el estilo atribucional, como la observacion
de un hecho para el cual el individuo cree haber hallado una causa, que puede ser externa o
interna. Por lo general, el ser humano tiende a decantarse por un estilo atribucional “optimista”,
en el cual interpreta como internos los aspectos positivos (por motivo de su inteligencia,
motivacion, personalidad...), considerando los negativos como de origen externo (provocado
por otras personas, el azar, el momento...) (60).

Las alteraciones del estilo atribucional tienden a asociarse a determinada psicopatologia,
siendo tradicionalmente relacionado el estilo atribucional pesimista con la depresion o ansiedad.
Sin embargo, una exacerbacion del estilo atribucional optimista esta fuertemente asociado a la
psicosis (tanto en la paranoia como en esquizofrenia) (61,62) ° y se relaciona con el déficit en la
teoria de la mente (63); asi mismo, el sindrome de Asperger tiende a este “sesgo egoista”,
externalizando la causa de los sucesos negativos, de modo inversamente proporcional al insight
que tenga el paciente de sus limitaciones (64).

4 Heider & Simmel (1944): https://www.youtube.com/watch?v=sx71BzHH7¢8

5 Sin embargo, en trabajos posteriores, la presencia de dicho sesgo s6lo ha obtenido un respaldo parcial, observando una
atribucion externa para los desenlaces negativos mas que una atribucion positiva para los desenlaces positivos.
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2.2.4. Percepcion social

La percepcion social es la habilidad de extraer el contexto social, los roles pertinentes y la
forma de proceder, referido tanto en las relaciones personales como al observar las ajenas. Asi
pues, este componente de la cognicion social se solapa en parte tanto con la teoria de la mente
como el reconocimiento emocional (65).

Cuando Kanner defini6 el autismo, quedé impresionado por la “extremada soledad autista”
de estos nifios (66). De la triada cldsica de sintomas del autismo (7), que se ve reflejada en los
actuales criterios del DSM-V, la importante afectacion de la habilidad social es el rasgo mas
especifico del trastorno. Por su parte, el déficit en la comunicacion y lenguaje puede formar
parte de un trastorno primario del lenguaje. Asi mismo, los intereses restringidos y
comportamientos repetitivos son claramente inespecificos, siendo una clinica habitual de
muchos retrasos mentales (67).

Es mas, la afectacion de la percepcion social y de la teoria de la mente, puede interpretarse
como el trastorno primario que subyace a los otros dos componentes de la triada sintomadtica del
autismo: la deprivacion social impide el feedback necesario para el lenguaje y puede provocar
una soledad estresante que ocasione las estereotipas y anomalias en la conducta. De este modo,
se ha demostrado que las terapias centradas en teoria de la mente pueden mejorar las habilidades
lingiiisticas, existiendo menos evidencia para las conductuales (69,70).

Especificamente, las anomalias en la percepcion social pueden relacionarse con los
hallazgos en RMN funcional que evidencian un déficit en el funcionamiento del area fusiforme
facial del 16bulo temporal asi como de la amigdalina (70). Esto implicaria que en el TEA la
percepcion de los rostros estd alterada a lo que se sumaria una mayor indiferencia hacia las
expresiones emocionales de los demas.

1.3. ESTADO ACTUAL DEL TEMA

Algunos grupos de investigacion han comenzado a desarrollar y probar programas de
tratamiento que se centran especificamente en CS. En un principio los programas de rehabilitacion
se enfocaban en los diferentes apartados de la CS que hemos visto (71-73), y después de mostrar
mejorias, comenzaron a desarrollarse programas holisticos de CS (74—76). Sin embargo, tanto en
las fases de investigacion como en su practica habitual, la mayoria de estos son llevados a cabo
por grupos especializados, lo cual implica una restriccion a su acceso, un coste elevado, asi como
la dificil adherencia al nimero variable de sesiones (77).

Entre los distintos programas de rehabilitacion social creados para los TMG en general, se
encuentran los basados en diapositivas, como el Metacognitive Training (40) o el espafiol Social
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Cognition Training Program (41), que presentan los mismos inconvenientes de dependencia de un
tutor especializado y su uso en sesiones grupales. Faja et al. (78,79) probaron en TEA su propia
bateria de imagenes sin necesidad de tutorizacion, que demostré moderados resultados, sin mayor
extension a su uso en la clinica.

Existen distintos programas que involucran subdominios de la CS, como MRIGE (Mind
Reading: An Interactive Guide to Emotions) (80) o METT (Micro-Expression Training Tool) (81),
con resultados interesantes pero confinados al reconocimiento de emociones. Wolwer et al. (82)
disefiaron un programa informatico de entrenamiento en reconocimiento facial que comprende 12
sesiones de 45 minutos, trabajando por parejas con un tutor psicoterapeuta; se compard (71) esta
intervencion con el tratamiento habitual, observando mejoria en el reconocimiento de emociones.

Entre los programas integrales de CS, se incluyen varios instrumentos disefiados para tal fin:
SCIT (Social Cognition and Interaction Training) (83) con resultados limitados; Trialog (84), con
resultados limitados; TNP-SM (Neuropersonal Trainer-Mental Health)(85), con resultados
limitados; Soskitrain (86), programa de realidad virtual con resultados limitados; R2CS:
videojuego del que no se disponen de resultados; Social Ville (87,88) rehabilitacion online
autoaplicada del que no se disponen de resultados de eficacia.

Estos resultados alentadores de rehabilitacion en TMG tienen varias limitaciones, incluyendo
que muchos de ellos entrenan sélo algunas areas de las que conforma la cognicidén social, no
tienen grupos controles activos, tienen pérdidas importantes sin justificar a lo largo del estudio y
ademads no esta claro si las mejoras observadas en la cognicion social se limitan a reflejar cambios
en el funcionamiento neurocognitivo basico.

Especificamente en pacientes con TEA, las intervenciones a través del ordenador son
especialmente apropiadas por distintas razones (89): prescinden de los estimulos innecesarios que
estos pacientes tienen dificultad de filtrar, carecen del estresor social que les implican terapias con
una dindmica interpersonal impredecible, pueden tomar un papel activo en su aprendizaje con una
mayor motivacion y pueden progresar en el programa conforme a sus propia evolucion. Los
distintos programas de rehabilitacion en cognicion social computarizados hasta la fecha (Junio de
2017), han conseguido discretas mejorias, de acuerdo con los articulos y metadnalisis consultados
(tabla 1) (90-92) con una eficacia similar a los métodos de rehabilitacion en habilidades sociales
con terapeutas y sin clara correlacion en la vida diaria.

El déficit de cognicion social estd implicado en la aparicion y mantenimiento de sintomas
caracteristicos del TEA y otros TMG, que dificultan el ajuste psicosocial; esto cobra todavia
mayor importancia en una poblacion adolescente, ya que un tratamiento precoz en estos
términos puede modificar la evolucion del trastorno.
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Tabla 1: Ensayos clinicos especificos en TEA, basados en programas computarizados de rehabilitacion en
cognicion social. N: nimero de pacientes, M: media de edad, T: TEA, S: Sin TEA, A1: reconocimiento facial, A2:
reconocimiento prosodico, B: teoria de la mente, C: Percepcién social, + Ligera mejoria (balance clinico-
estadistico), ++ Moderada mejoria (balance clinico-estadistico).

TAMANO ;
6
ESTUDIO MUESTRAL HABILIDAD INTERVENCION RESULTADOS
“Junior detective
Beaumont y . A1,2 training program”
Sofronoff '\;A? B, C Laboratorio + grupal No si+:11(f|i3c,§t)ivo A
(93) : 4 sesion<1 h + 3 g
grupales
Bernard-Opitz et N: 8T-8S C Laboratorio .
al. (94) M: 7 10 sesiones
+
N: 10 Laboratorio P
Boelte et al. (95) M: 27 A1 5 sesiones 2 h No significativo por
falta de datos
. N: 10 Laboratorio +
TR EREL [ {%) M: 19 Al 8 sesiones <1h No randomizado
. N: 13 Laboratorio ++
Faja et al. 1l (78) M: 22 A1l 8 sesiones
. : “Mind Reading” +
%’)‘ﬁgny ﬁa(;%”)' N: ;}\TTZ_,)Z“S A1,2 Domicilio No significativo en
’ 10-15 sesiones 2 h mayoria subgrupos
“ T : ” +
Golan y Baron- N: 26T-13S Mind Reading No randomizado.
A1,2 Domicilio N
Cohen Il (96) M: 25 . No significativo en
10-15 sesiones 2h .
mayoria subgrupos
Hopkins et al. N: 49 Al Facesay A
. Escuela No significativo en
(97) M: 10 C . .
12 sesiones <30 min algunos subgrupos
X “Mind Reading” +
=aiEEnE el | N: 8 A1,2 Domicilio y escuela No randomizado
(98) M: 10 10 sesi
sesiones
Lacava et al Ii N: 4 A1,2 M‘”Eds fue;‘;‘“g -
2 M: 8 ¢ 7-10 sesiones 1-2h
Rice et al N: 31 A1 Laia;rist?));io -
(100) M: 7,5 B, C 10 sesiones <30 min
Silver y Oakes N: 22 A1 Emotion Trainer ++ (B)
(101) M: 14 B Escuela No significativo A
) 10 sesiones 30 min g
. . “HyperStudio 3,2,”
S G 6L N 4 B,C Personalizado y grupal *
(102) M: 5.5 -
24 sesiones
Swettenham N: 8T-165 8 Laboratorio .
(103) M: 8 No significativo
. “Let’s face it!” +
EITELE £ Bl Nj 9 A1l Domicilio No significativo en
(104) M: 11 . p
12 sesiones 1-2h mayoria subgrupos

6 Los estudios realizados en laboratorio o escuela, han sido supervisados/controlados
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3. Justificacion y objetivos

e-Motionaltraining® (105) es un nuevo programa rehabilitacion online autoaplicada en forma
de videojuego, que ha obtenido resultados exitosos en el estudio piloto llevado a cabo con
pacientes con diagnéstico de esquizofrenia (n=22), con mejorias estadisticamente significativas en
las pruebas habitualmente utilizadas para evaluacion CS.

El motivo de este estudio es evaluar la aplicabilidad del programa de rehabilitacion online e-
Motionaltraining en pacientes con TEA para el autoentrenamiento en cognicion social. Se
evaluara la eficacia de la intervencion, intentando contribuir a complementar los tratamientos
existentes para esta poblacion.

Los objetivos de este estudio son:

1. Comprobar si los nifios con TEA grado 1 incluidos en la muestra presentan alteraciones
en RE y ToM
2. Los nifios con TEA grado 1 que participen en el programa de entrenamiento mejorardn
su cognicion social, en concreto en los siguientes aspectos:
- La capacidad para reconocer emociones faciales de las personas participantes en el
estudio mejorara después del tratamiento rehabilitador con e-Motionaltraining.
- La Teoria de la mente mejorard de forma integral (lenguaje indirecto, atribucion de
intenciones y comprension de situaciones sociales) en los participantes después del
tratamiento rehabilitador con e-Motionaltraining.
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4. Material y métodos

4.1. MARCO DE ACTUACION Y MUESTRA.

Se realizara un ensayo clinico aleatorizado y enmascarado en nifios y adolescentes con TEA
grado 1 en la Unidades de Salud Mental Infanto-Juveniles de Ourense, y con la participacion de
Asociaciones de Autismo de Ourense. Los participantes en el estudio seran distribuidos de forma
aleatoria al grupo experimental (e-Motionaltraining) o al grupo control (tratamiento habitual).

Criterios de inclusion:

- Consentimiento informado para el estudio del paciente y del tutor o representante legal.

- Criterios diagnosticos de Trastorno del Espectro Autista Grado 1 (categorias DSM-V).
Sin deterioro del lenguaje acompafiante. Sin déficit intelectual acompafiante.

- Edad comprendida entre 9 y 16 afios en el momento de la inclusion en el programa
terapéutico.

Criterios de exclusion:

- No haber dado su libre consentimiento a participar en el estudio.
- Presentar historia de TCE severo, trastorno neurolégico o discapacidad intelectual.
- Abuso de sustancias toxicas activo.

4.2 DESCRIPCION DE LA INTERVENCIONES

4.2.1. Grupo experimental

El programa de entrenamiento e-Motionaltraining incluye el tratamiento de los diferentes
componentes del constructo cognicidon social, y esta intervencidon se realizard de manera
individual de forma domiciliaria mediante el uso de un ordenador personal. Dada la corta edad
de muchos de los participantes para llevar el programa de forma completamente autdnoma, se
instruird previamente a los padres de como se ha de desarrollar la intervencion, y cuidaran de
que la hagan correctamente. Asi mismo, el programa dispone de un tutorial y la posibilidad de
consultar en la aplicacion cualquier duda de cada fase de forma pormenorizada.
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El primer bloque, “Emociones” proporciona entrenamiento en reconocimiento de
emociones faciales, elaborado a partir del programa propuesto por Ekman, Micro-Expression
Training Tool, METT. Este bloque representard las cuatro primeras sesiones de entrenamiento
(40 min c/sesion), una vez por semana. Presenta la siguiente estructura:

- Al principio comienza con un prestest a modo de evaluacion inicial de las aptitudes en
reconocimiento de emociones faciales. Este consiste en 21 imagenes de actores que se
presentan 5 segundos, y que ha de vincular con su emocion correspondiente. Esta parte
solo pueden realizarla una vez y sus resultados quedaran guardados para poder revisar
cuales son las emociones que peor reconocen.

- Tutoriales explicados con rétulos y flechas, asi como con una grabacion que llama la
atencion a los detalles en los que los pacientes han de fijarse para identificar
correctamente las emociones faciales. Existe una seccion de fotografias estaticas, donde
aparece una imagen fija de cada una de las emociones bésicas de Ekman, donde se
explican sus caracteristicas. Asi mismo, otra secciéon aporta imagenes dindmicas
(morphings faciales), donde se muestra un video en el que se produce una transicion de
un rostro neutro a la emocion que se quiere expresar, comparando las emociones que
segun la literatura se confunden con mas dificultad (p.ej. el miedo y la sorpresa). Para
pasar a la siguiente fase es necesario cumplir todas las imégenes, mientras que
posteriormente pueden acceder selectivamente a las imagenes o morphings que deseen
para mejorar en las actitudes que le resulten mas problematicas.

- Entrenamiento. Incluye dos secciones sencillas, una de ojos y otra de bocas, donde
mostrando dichas partes de fotografias faciales, se pide que escojan entre dos opciones
entre las emociones basicas de Ekman, y finalmente se indica la opcidon correcta. La
tercera seccion esta constituida por microexpresiones faciales, donde se muestra un video
de un modelo con una expresion neutra en la que se intercala durante un cuarto de
segundo una imagen del mismo actor mostrando otra emocion; se le pide al usuario que
reconozca qué expresion se ha mostrado y se le da la posibilidad de volver a ver el video
ralentizado para que pueda apreciar mejor la secuencia.

- Finalmente este bloque concluye con un postest, idéntico al test inicial, donde se
reevalua su progresion con el entrenamiento, y se obtiene un diagrama comparando sus
resultados de forma diferencial con el prestest.

Figura 1: menu de entrenamiento, en el médulo de emociones

e-Motional Training

©

EMOCIONES Consultar la ayuda de cadafase 'V

Evaluacion Inicial Tutoria Evaluacion Final

Selecciona un tipo de entrenamiento:

ENTRENAMIENTO DE 0JOS ENTRENAMIENTO DE BOCAS ENTRENAMIENTO DE MICROEXPRESIONES
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El segundo bloque, “;La Fiesta?” permite entrenar distintos aspectos de teoria de la mente,
estilo atribucional y percepcion social. Supondra las 8 siguientes sesiones, de duracion y
periodicidad similar. Esta parte glosa de un cortometraje de dibujos animados interactivo de
aproximadamente 30 minutos (animado por la empresa UXA), en el cual una pareja de
treintafieros (Marta y Carlos) invita a sus amigos (Cristina, Alex, Betty, Simone, Noelia y David)
a acudir a la fiesta de inauguracion de su piso.

Comienza con una introduccion de las relaciones que tienen los personajes, con una breve
caracterizacion de cada uno para facilitar su identificacion por parte del usuario; sin embargo, no
se afade ningun tipo de elemento distractor innecesario como tramas secundarias o musica que
puedan desviar la atencion. Esta nota aclaratoria puede ser revisada en cualquier momento, ya
que entre las sesiones puede ser normal que se olviden de parte de los personajes.

El video se divide en 33 cortes de entre 30 segundos y 1 minuto, y al final de cada uno se
realizan una serie de preguntas que incluyen meteduras de pata, metaforas, ironias, preguntas
ToM de 2° orden, asi como preguntas control para comprobar la correcta comprension de la
historia. Estas preguntas pueden ser también escuchadas en forma de audio, y existe la
posibilidad de ver una imagen que enfoque a lo que se esta refiriendo la pregunta. Una vez que
el usuario responde, se indica si ha acertado o fallado, y se le facilita un hipervinculo en el que
en un audio se le explican los detalles en los que ha de prestar atencién para interpretar
correctamente la escena, a fin de fomentar su propia comprension.

Igual que en el mddulo de las emociones, puede regresar sobre cualquiera de las escenas
para poder repetir aquellas situaciones que considere mas productivas en base a sus resultados. A
medida que avanza, en la parte inferior de la pantalla se le muestra un diagrama con el niimero
de aciertos, errores y la situacion en la que se encuentra. Asi mismo, al finalizar el mddulo, se
ofrecen los resultados totales.

Figura 2: ejemplo de escena en el médulo de ;La Fiesta?

_é (_LA FIESTA? Seleccionar escena v Ver ayuda de los personajes w

Lagrimas

¢Por qué le dice Marta a Alex que "ese bano
esta estropeado"?

a} Porque el bafio no funciona y no quiere que lo
utilice

b) Porque Marta quiere utilizar ese bafio ahoray

noqu iere tener que esperar.

c) Porque el bafic de la habitacién es mas bonitoy

quiere presumir.

d) Porque no quiere que vea llorando a Cristinaen

el baio.

4 B
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4.2.2. Grupo control

Los pacientes que sean asignados a este grupo recibirdn el tratamiento psiquiatrico y las
terapias psicologicas habituales que venian recibiendo dentro de la Unidad de Salud Mental
Infanto- Juvenil correspondiente.

Existe un amplio consenso de que las terapias a implementar han de ser de tipo
psicoeducacional, relegando la farmacoterapia a aspectos concretos y puntuales, como
combinacion de apoyo ante problemas conductuales inmanejables. Las guias actuales (106—108)
sitian con mayor evidencia las intervenciones de tipo psicoeducativo que incorporen terapias
conductuales. Las alteraciones conductuales también deberan minimizarse mediante el control
de estimulos ambientales que puedan provocar reacciones adversas en el nifio

Asi mismo, podrian considerarse intervenciones prometedoras, que requieren de mas
investigacion para comprobar su eficacia. Entre ellas se incluye el TEACCH, que supone la
implicacion terapéutica de su entorno, asi como una fuerte estructuracion ambiental, temporal y
de su actividad (de modo que pueda prever qué hara en cada situacion), o el Early Start Denver
Model que favorece la inmersion de los nifios durante el maximo tiempo posible en actividades
sociales compartidas de su interés con la accion conjunta de un adulto.

No esta precisado el tiempo que han de suponer las terapias, dependiendo del tipo de
intervencion y de paciente, sin embargo se apuesta por una alta intensidad terapéutica sobre todo
en la atencidon temprana (que puede llegar a 25 horas semanales en algunos casos).

4.3. INSTRUMENTOS.

Todos los participantes seran evaluados antes de la intervencion y al mes de haber
finalizado la misma con la siguiente bateria de pruebas:

- NEPSY-II (109) que evalua la percepcion emocional

- Test de las insinuaciones, Hinting Task (110) para valorar la capacidad para
interpretar el lenguaje indirecto

- Prueba de Comprension de Faux Pas (111,112) para la valoracion de la
comprension de situaciones embarazosas socialmente

- Historias extranias de Happé (113,114) que contienen ironias y mentiras piadosas,
Tareas de false creencia 1°y 2° orden de teoria de la mente.
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4.3.1. Percepcion emocional
4.3.1.1. Precursores

Existen varios instrumentos para examinar la capacidad de reconocimiento de las
emociones faciales. Gran parte estan basados en el famoso “Pictures of Facial Affect”, del que se
sacaron las fotografias que integran el “Ekman 60 FaceTest” (EK-60F). Esta prueba consiste en
60 fotografias en blanco y negro de la cara de 10 actores, 5 mujeres y 5 hombres, expresan las
seis emociones basicas, y el paciente ha de identificar cual representa cada una.

En los estudios en TEA, si se pretende filiar la expresion que tiene cada rostro, existe una
mala identificacion por parte de los sujetos con TEA, pero la tendencia es peor si pretenden
emparejarlas con otro que exprese una emocion similar. Existen otros estudios que apenas
presentan  diferencias significativas con la poblaciéon normal, lo cual puede deberse a
mecanismos de compensacion como el aprendizaje previo mediante analisis de rasgos faciales o
bien mediante la orientacion de un eventual lenguaje verbal que acompaiie a las caras (47).

Por su parte, el estudio de la prosodia cuenta con menos instrumentos, de hecho en
castellano so6lo se encuentra “Reading the mind in the voices” (115,116), y por tanto constituye
un campo poco explorado. Como curiosidad, en los estudios para examinar la prosodia en
individuos con TEA (49), se les compar6 con controles y se les expuso a unos mensajes en los
cuales el torno prosddico era congruente, neutral o incongruente con el contenido semantico.
Cuando se les pedia que expresasen la emocion del comunicador, los TEA tenian resultados
similares cuando el contenido era congruente con el tono, pero cuando este era neutro o
incongruente no eran capaces de identificar el estado del emisor.

4.3.1.2. Test empleado

El objetico del estudio es evaluar el reconocimiento de emociones faciales en nifios y
adolescentes, para lo cual se emplearda la NEPSY II 7 (109), una bateria de test
neuropsicologicos aplicables desde los 3 a los 16 afios, que incluyen aspectos para los cuales no
existen otros tests similares o no validados para edad pediatrica. Evaluan seis dominios, con un
total de 32 subitems, que son:

- Atencion y funciones ejecutivas: seleccion y mantenimiento de la atencion,
flexibilidad cognitiva, fluidez en el disefios, inhibicidon y autocontrol, clasificacion
de animales y relojes.

- Lenguaje y comunicacién: comprension de instrucciones, denominacion de partes
del cuerpo, fluidez verbal semantica, procesamiento fonoldgico bésico, repeticion
de palabras sin sentido, secuencias orales motoras y velocidad de denominacén

- Funciones sensoriomotoras: secuencias motoras manuales, movimiento repetitivo
de los dedos, imitacion de posiciones con la mano y precision visomotora

- Funciones visuoespaciales: construccion de cubos, copia de disefios,

7 Sunombre proviene del acronimo, en inglés, de su funciéon como "A Developmental NEuroPSYchological Assessment”
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descubrimiento de rutas, orientacion de lineas, puzles de imégenes y geométricos

- Aprendizaje y memoria: interferencia de lista de palabras, memoria diferida de
nombres, caras, disefios y listas, memoria narrativa y repeticion de frases.

- Percepcion social: reconocimiento de emociones y teoria de la mente. Este ultimo
dominio fue el que se afiadid en la nueva edicion de la NEPSY.

La aplicacion integral de la NEPSY II para una caracterizacion completa puede llevar varias
horas, pero para el fin que nos ocupa emplearemos solo las pruebas del dominio de la
percepcion social.

La primera parte de este dominio, el reconocimiento de emociones, evaluara la capacidad de
reconocer las emociones basicas de Ekman en fotografias de nifios dispuestas de cuatro formas.
En primer lugar, se muestran parejas de fotografias en las cuales se les pide al paciente que diga
si le parece que sienten la misma emocion; en segundo lugar, se dan grupos de 3 o 4 fotografias
en las cuales el paciente ha de indicar qué dos expresan la misma emocion; en tercer lugar se
sitia una fotografia encima de otras cuatro, entre las cuales ha de escoger cudl siente lo mismo
que la de arriba; en cuarto lugar, se mostrard sucesivamente la fotografia de un nifio durante
cinco segundos y después se le ensefian otras 6 para que indique cudl expresa lo mismo que la
que se le mostrd previamente.

Por cada item que respondan correctamente, se le dara un punto obteniéndose al final una
puntuacion total, para la cual buscaremos su equivalencia en una tabla de percentiles de acuerdo
con la poblacion general de su edad.

4.3.2. Teoria de l1a mente
4.3.2.1. Precursores

La primera prueba para examinar la ToM, que ademés fue desarrollada en nifios, fue
propuesta por Wimmer y Perner en 1983 (117), unos afios después de que fuese propuesta la
teoria en chimpancés (54). Estos mostraron a un grupo de nifios de entre 3 y 9 afios una escena
en la cual tenian que darse cuenta de que alguien tenia una creencia (equivocada), que diferia de
la propia (verdadera) acerca de la posiciéon de un objeto. Con este estudio concluyeron que la
teoria de la mente aparece aproximadamente a los 4 afios, a partir de cuando los nifios eran
conscientes de la posibilidad de que la persona tuviese una “falsa creencia”.

Posteriormente, Baron-Cohen, Leslie y Frith (9) publicarian su famoso estudio, que fue
realizado en nifios con TEA con dos grupos control, uno de nifios normales y otro de nifios con
sindrome de Down, asegurando que la edad mental del grupo con TEA fuese mayor que los
controles. En el se llevo a cabo la llamada “Tarea de Sally y Anne”, version mas conocida del
experimento de Wimmer y Perner, que representaron con mufiecos:
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This is Sally.

“Dos personajes, Sally y Anne, estan en
una habitacion. Una de ellas, Sally, posee un
objeto atractivo, una canica, que la otra no
tiene. Sally guarda el objeto en un recipiente,
una cestita, y a continuacion se marcha de la
habitacion. En su ausencia, Anne cambia el
objeto de lugar, lo mete en una cajita. Sally
vuelve a la habitacion y quiere su canica”

Al final se le realiza la pregunta de
creencias (“;donde buscara Sally su canica?”)
y posteriormente dos de control (“;donde
guardé Sally la canica? ;De quien era la
canica?). El experimento arrojo los resultados
que confirmaron la afectacion especifica de la
ToM en el TEA, siendo adecuadas las
respuestas de los niflos normales y con Anne takes the marble out of the basket and puts it into the box.
sindrome de DOWH. Now Sally comes back. She wants to play with her marble.

Figura 3: “Tarea de Sally y Anne”

Where will Sally look for her marble?

4.3.3.2. Tests empleados

NEPSY II (109): como ha sido expuesto anteriormente, una de las pruebas empleadas para
evaluar la teoria de la mente serd la NEPSY II, cuyo bloque de percepcion emocional abarca
distintos aspectos que evallian la ToM. Primeramente se pasaran cuestiones de ToM verbal,
donde se le muestras distintas situaciones o imagenes y se le realizan preguntas sobre ellos, de
modo que para responderlas correctamente ha de figurarse qué pensarian terceras personas.
Posteriormente se concluye con la ToM contextual, seis vifietas en las que una chica se
encuentra de espaldas en distintos contextos sociales, y cada una de ellas se relaciona con cuatro
posibles caras con expresiones diferentes, de modo que el paciente ha de determinar qué cara
pondria la chica en cada situacion. Cada item tiene una puntuacion diferente, y finalmente se
extraen dos puntuaciones: la puntuacion del ToM verbal y la del ToM total (verbal y contextual),
para la cuales existe también una equivalencia en tabla de percentiles para su edad.

Entre las situaciones que se muestran en la parte de ToM verbal, se incluye el paradigma de
Sally y Anne modificado (Andrés y su hermano, con una caja de galletas que en verdad contiene
espaguetis), interpretacion de frases hechas (“dos gotas de agua” o “ponerse las pilas™), asi como
historias en las que ha de interpretar el pensamiento ajeno, como la que sigue:

22



A Bruno se le da mal la ortografia. Hoy no le ha ido bien el dictado de ortografia que ha
hecho en la escuela. Por la tarde, su madre le dice: “te sentirds mejor si te vas a jugar con
Carlos”. Bruno se va a casa de Carlos. Carlos quiere jugar a hacer un dictado. Bruno decide
volver a casa ;Por qué? En esta historia se puntuarian con 2 puntos las respuestas que hagan
referencia a los problemas con la ortografia, con 1 punto a las que hagan referencia al desagrado
sin nombrar qué le desagrada, y 0 puntos si no hace referencias ni a los problemas ni a la
ortografia.

“Hinting task” (test de las insinuaciones) (110): en este test se leen un total de 10 historias
en las que aparecen dos personas, cada historia termina con uno de los personajes insinuando
algo; acto seguido se le realiza al paciente una pregunta sobre lo que dijo el personaje y, sino
capta la insinuacion, se le formula otra pregunta mas directa al respecto que incluye otra pista.
Un ejemplo es el siguiente:

Lucia esta sin un duro, pero quiere salir por la noche. Lucia sabe que David acaba de
cobrar. Ella le dice: “estoy sin un duro, las cosas son tan caras en estos tiempos..” ;Qué quiere
decir realmente Lucia cuando dice eso? En este ejemplo, se puntuaria con 2 puntos una
respuesta en la que el sujeto deduzca la insinuacion. Sino es capaz de ello, anadiremos:

Lucia continua diciendo: bien, supongo que tendré que quedarme sin salir esta noche...
;Qué quiere lucia que haga David? En este caso, le dariamos 1 punto si ahora si deduce que
David quiere que le preste dinero, o la invite a salir. Cualquier otra respuesta obtendria 0 puntos.

“Faux Pas” (meteduras de pata) (111,112): test propuesto por Baron-Cohen, que evalua la
capacidad de identificar si alguien hace o dice algo inapropiado sin querer. Este glosa de 20
historias, de las cuales 10 son de tipo ToM y otras 10 son historias control (para identificar fallos
de comprension generalizados), de las que se le hacen cuatro preguntas: dos acerca de quién y
qué se ha dicho inapropiadamente, una de control (para corroborar que ha escuchado
correctamente) y otra sobre si cree que ha sido intencionado (ninguna lo es). Por ejemplo:

Pregunta ToM: Jaime le compro a Ramiro un helicoptero de juguete por su cumpleaiios.
Unos meses después, estaban jugando con él, cuando Jaime accidentalmente lo tiro. “No te
preocupes”, dijo Ramiro, “nunca me gusto, alguien me lo regalo por mi cumpleaiios”. Las
preguntas de este caso serian: jalguien dijo algo que no debiera haber dicho? ;qué dijo que no
debiera haber dicho? ;qué le regald Jaime a Ramiro por su cumpleafios? ;Recordaba Ramiro
que Jaime le habia dado el aeroplano para su cumpleafios?. Si las cuatro fuesen correctas, se le
daria el punto, si falla alguna, no se le daria ningtin punto.

Pregunta control: Santiago le compro a Roberto un coche de juguete por su cumpleaiios.
Unos meses después, ellos estaban jugando, cuando se le cayo a Santiago. “No te preocupes”
dijo Roberto, “solo fue un accidente”. Como vemos las historias tienen su correspondiente
analogia en los controles, asi como preguntas similares, pero eliminando la “metedura de pata”.
En este caso, con tal de que respondiese que nadie dijo nada indebido, ya tendria el punto de
control.
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“Historias Extrafias” (113,114): instrumento ideado por Francesca Happé, otra de las
grandes autoras del TEA, y que fueron extraidas de anteriores investigaciones suyas sobre el
autismo y usadas también para sus estudios neuropsicologicos y de neuroimagen. Este test
contiene 8§ historias de tipo social que tienen que ver con estados mentales (ToM) y otras 8
fisicas sobre sucesos generales que ejercen de control. Cada historia se acompafia de una
pregunta que se hace de forma separada, y que se puntuara segun la exactitud de la respuesta: 2
puntos si es una respuesta completa, 1 si es parcial y 0 si es incorrecta. Por ejemplo:

Pregunta ToM: Julia queria comprarse un gatito, asi que fue a ver a la sefiora Alonso, que
tenia muchos gatitos que no queria. La sefiora Alonso amaba a los gatitos y era incapaz de
hacerles ningun danio, pero no podia mantenerlos a todos. Cuando Julia fue a visitarla no
estudio muy segura de querer uno de los gatitos de la sefiora Alonso, porque todos los que tenia
eran machos, y ella siempre habia querido una hembra. Pero la sefiora Alonso le dijo “si nadie
compra los gatitos no tendré mas remedio que ahogarles... ;Por qué dijo esto la seriora
Alonso?”. Una respuesta que haga referencia a la manipulacion sentimental tendria 2 puntos; la
referencia simple al intento de venderlo tendria 1 punto; una idea general que no expresa que la
afirmacion no era verdadera tendria 0 puntos.

Pregunta control: dos ejércitos enemigos estan en guerra desde hace mucho tiempo. Cada
ejercito ha vencido en diferentes batallas, pero ahora llega la batalla definitiva y cualquiera de
los dos podria ser el vencedor. Los dos ejércitos estan igualados en recursos, aunque el ejército
azul es el mas fuerte en soldados de tierra y artilleria, mientras que el ejército amarillo supera
al azul en fuerzas aéreas. En el dia de la batalla final, hay mucha niebla en las montainias donde
se tienen que luchar. Hay nubes bajas cubriendo todo el campo de batalla. Al final del dia el
ejercito azul sale ganador .... ;por qué gana el ejército azul?. En este caso, tan solo evaluamos
el correcto razonamiento por parte del paciente, pero eliminando cualquier tipo de inferencia del
pensamiento de otra persona. En este caso, la referencia al tiempo y a la idoneidad terrestre
serian 2 puntos, si solo mencionase el tiempo o la superioridad terrestre seria 1 punto, y una
informacion irrelevante serian 0 puntos.

4.4. ETICA

La investigacion realizada ha cumplido los principios fundamentales establecidos en la
Declaraciéon de Helsinki, en el Convenio del Consejo de Europa relativo a los Derechos
Humanos y la Biomedicina, asi como los requisitos establecidos en la legislacion espafiola en el
ambito de la investigacion biomédica, la proteccion de datos de caracter personal y la bioética.

Todos los pacientes incluidos en este trabajo han sido informados por escrito de las
caracteristicas del estudio y han firmado un documento de consentimiento informado
especificamente elaborado, de acuerdo con los protocolos del Comité Etico de Investigacion
Clinica de Galicia.
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La gestion de los datos recogidos como el manejo de las historias clinicas han cumplido en
todo momento con las exigencias de la Ley Orgénica de Proteccion de Datos (15/1999) y el RD
1720/2007 de 21 de diciembre por el que se aprueba el reglamento de desarrollo de esta ley, la
ley 41/2002, de 14 de noviembre (Basica reguladora de la autonomia del paciente y derechos y
obligaciones en materia de informaciéon y documentacion clinica), asi como la ley 3/2001 de 28
de mayo,( reguladora del consentimiento informado y de la historia clinica de los pacientes) la
ley 3/2005 de 7 de marzo de modificacion de la ley 3/2001 y el decreto 29/2009 de 5 de febrero
por el que se regula el acceso a la historia clinica electronica.

El estudio contd con la aprobacion del Comité Etico de Investigacion Clinica de
Pontevedra-Vigo-Ourense con Codigo de Registro: 2016/173.

4.5. ANALISIS ESTADISTICO

Inicialmente se realizé un analisis descriptivo donde las variables cualitativas se expresaron
como frecuencia y porcentaje. Las variables continuas se expresaron como media + desviacion
estandar, mediana [minimo-méximo].

Se realizaron pruebas no paramétricas para determinar la asociacidon potencial entre las
variables de estudio® (prueba de Fisher, U de Mann- Whitney, Wilcoxon). En todos los
analisis consideramos estadisticamente significativas las diferencias con p <0.05. Los analisis se
realizaron utilizando SPSS 22.0 y Epidat 4.1.

Los resultados obtenidos en la NEPSY II (RE, ToMv y ToMt) son interpretados mediante
una tabla percentiles en base a su edad, que a su vez son codificados en la base de datos de la
siguiente forma: 5 = percentil > 75; 4 = percentiles 26-75; 3 = percentiles 11-25; 2 = percentiles
3-10; 1 = percentiles <3.

Por su parte, las historias extraias de Happé se puntual hasta un maximo de 16 puntos para
cada bloque (ToM - controles), el test de Hinting Task se puntua hasta un maximo de 20, y el
test de Faux-Pas se puntua hasta 10 para cada bloque (ToM — controles).

8 Los valores psicométricos obtenidos se consideran variables cualitativas ordinales, con una distribucion normal.
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5. Resultados

5.1. ANALISIS INICIAL

Un total de 18 nifios fueron reclutados en un intervalo de 4 meses, y se asignaron 9 al grupo
intervencion y 9 al grupo control. Se produjeron dos pérdidas en el seguimiento, ambas en el
grupo intervencion, por negativa de los pacientes a continuar en el estudio. Asi pues finalizaron
el estudio, 7 nifios del grupo de intervencion y 9 del grupo control.

5.1.1. Analisis preintervencion

Se describe la muestra en cuanto a la edad (tabla 2), el sexo - s6lo hay una nifia- (tabla 3) y
sus valores psicométricos antes de la intervencion (tabla 4).

Media (Desv. estand). Mediana (Min -Max)
Edad 12,68 (2,02) (9-15) Tabla 2: Edad muestral

Frecuencia % porcentaje % total Tabla 3: Sexo muestral
Hombre 15 93,8 93,8
Sexo Mujer 1 6,3 100
Total 16 100
Tabla 4: valores psicométricos pretest.
Media (Desv. estand) Mediana (Minim-Maxim)
RE 2,56 (1,03) 3(1-4)
ToMv 2,25 (1,06) 2 (1-4)
ToMt 2,25 (1,00) 2 (1-4)
Insin 13,06 (5,01) 15,5 (4-19)
FP-ToM 5,50 (2,47) 5 (2-9)
FP-Cont 7,31 (1,44) 8 (5-9)
Hap-ToM 9,58 (2,87) 11 (4-13)
Hap-Cont 9,50 (3,26) 10,5 (4-14)
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Al contrastar los grupos de intervencion y controles, no se existen diferencias en cuanto al
sexo (P=0,563) (tabla 6, mediante test de Fischer), ni a las distintas variables psicométricas
(tabla 7, mediante test U de Mann-Whitney )

Grupo
Total
Control Intervencion
Recuento 8 7 15
Hombre
% en el Grupo 88,9% 100,0% 93,8%
Sexo Recuento 1 0 1
Mujer
% en el Grupo 11,1% 0,0% 6,3% Tabla 5: sexo segln grupos
Recuento 9 7 16
Total
% en el Grupo 100,0% 100,0% 100,0%
Grupo
Control Intervencion
p
Media (DE) Mediana (Min - Max) Media (DE) Mediana (Min - Max)

RE 2,89 (1,05) 3 (1-4) 2,14 (0,90) 2 (1-3) 0,152
ToMv 2,00 (1,00) 2 (1-4) 2,57 (1,13) 2 (1-4) 0,288
ToMt 2,11 (0,93) 2 (1-4) 2,43 (1,13) 2 (1-4) 0,597
Insin 12,67 (5,15) 15 (5-19) 13,57 (5,19) 16 (4-18) 0,748

FP-ToM 4,44 (1,81) 4 (2-8) 6,86 (2,67) 8 (3-9) 0,085
FP-Cont 7,22 (1,48) 8 (5-9) 7,43 (1,51) 8 (5-9) 0,785
Hap-ToM 10,50 (2,43) 11,5 (7-13) 8,67 (3,20) 9,5 (4-12) 0,222
Hap-Cont 9,50 (2,88) 10,5 (5-12) 9,50 (3,89) 10,5 (4-14) 0,871

Tabla 6: valores psicométricos pretest seglin grupos

5.1.1. Analisis postintervencion

Realizando un contraste de datos apareados (en varios momentos del tiempo, pre y postest,
mediante test de Wilcoxon) en el grupo control, estos mejoran (p<0,05) en las pruebas ToM de
los test de Happé y Faux-Pas (tabla 7). Sin embargo, realizando dicho estudio en el grupo
intervencion, se observa que so6lo mejoran discretamente en el test de Happé (tabla 8), lo cual
resulta paradojico.
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CONTROLES

Media (DE) Mediana (Min-Max) p-valor
pre_RE 2,89 (1,05) 3(1-4)
1,000
post_RE 2,89 (1,17) 3(1-4)
pre_ToMv 2,00 (1,00) 2 (1-4)
0,564
post_ToMv 2,11 (0,60) 2 (1-3)
pre_ToMt 2,11 (0,93) 2 (1-4)
0,157
post_ToMt 1,89 (0,78) 2 (1-3)
pre_Insin 12,67 (5,15) 15 (5-19)
0,569
post_Insin 12,78 (4,52) 4 (7-18)
pre_FP-ToM 4,44 (1,81) 4 (2-8)
0,030**
post_FP-ToM 5,44 (1,94) 5 (2-8)
pre_FP-Cont 7,22 (1,48) 8 (5-9)
0,723
post_FP-Cont 7,44 (2,55) 8 (2-10)
pre_Hap-ToM 10,50 (2,43) 11,5 (7-13)
0,046**
post_Hap-ToM 11,17 (2,14) 2 (8-13)
pre_Hap-Cont 9,50 (2,88) 10,5 (5-12) 0.713
post_Hap-Cont 9,00 (2,83) 9,5 (4-12) ’
INTERVENCION Media (DE) Mediana (Min - Max) p-valor
pre_RE 2,14 (0,90) 2 (1-3)
0,317
post_RE 2,57 (1,13) 2 (1-4)
pre_ToMv 2,57 (1,13) 2 (1-4)
0,083
post_ToMv 3,00 (1,00) 3 (2-4)
pre_ToMt 2,43 (11,13) 2 (1-4)
0,157
post_ToMt 2,71 (0,95) 2 (2-4)
pre_Insin 13,57 (5,19) 16 (4-18)
0,113
post_Insin 14,71 (5,38) 7 (6-19)
pre_FP-ToM 6,86 (2,67) 8 (3-9) 0111
post_FP-ToM 7,86 (1,86) 8 (5-10) ’
pre_FP-Cont 7,43 (1,51) 8 (5-9)
1,000
post_FP-Cont 7,43 (1,27) 7 (6-9)
pre_Hap-ToM 8,67 (3,20) 9,5 (4-12)
0,039**
post_Hap-ToM 10,33 (3,27) 1 (6-14)
pre_Hap-Cont 9,50 (3,89) 10,5 (4-14)
0,705
post_Hap-Cont 9,67 (3,83) 10 (5-14)

Tabla 7: valores pre y
postest en grupo control

Tabla 8: valores pre y
postest en grupo

intervencion



Dado el resultado incongruente de los resultados preliminares, se revisaron las horas de
juego de los 7 nifios del grupo de intervencion, y se encontrd que sélo 4 (57,1%) habian
entrenado, como se les habia asignado.

5.2. ANALISIS TRAS REASIGNACION DE GRUPOS

De este modo, se volvieron a analizar los datos desde el principio, reasignando el grupo
intervencion a los 4 nifios que realmente pasaron correctamente las terapias, y al grupo control
los 12 restantes.

5.2.1. Analisis preintervencion

La muestra es la misma que la descrita en el apartado anterior; se realiza un nuevo contraste
de los grupos de intervencion y controles, sin apreciar diferencias en cuanto al sexo (p= 0,75,
mediante test de Fisher) (tabla 9) , edad (P= 0,325, mediante test U de M-W) (tabla 10) , ni en las
distintas variables psicométricas (tabla 11, mediante test U de M-W )

Grupo
Total
Control Intervencion
Media 12,42 13,50 12,69
DE. 2,07 1,91 2,02
EDAD Tabla 9: edad segun grupos
Mediana 12,5 14 13
Minimo 9 11 9
Maximo 15 15 15
Grupo
Total
Control Intervencion
Recuento 11 4 15 Tabla 10: sexo segun grupos
Hombre
% en el Grupo 91,7% 100,0% 93,8%
Recuento 1 0 1
SEXO Mujer
% en el Grupo 8,3% 0,0% 6,3%
Recuento 12 4 16
Total
% en el Grupo 100,0% 100,0% 100,0%
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Tabla 11: valores psicométricos pretest segin grupos

Grupo
Control Intervencion
Media (DE) Mediana (Min-Max) Media (DE) Mediana (Min-Max) P

RE 2,83 (0,93) 3 (1-4) 1,75 (0,95) 1,5 (1-3) 0,077
ToMv 2,17 (1,03) 2 (1-4) 2,50 (1,29) 2,5 (1-4) 0,608
ToMt 2,25 (0,96) 2 (1-4) 2,25 (1,25) 2(1-4) 0,893
Insin 13,17 (4,95) 15,5 (5-19) 12,75 (5,96) 15 (4-17) 0,624
FP-ToM 5,50 (2,46) 5 (2-9) 5,50 (2,88) 5,5 (3-8) 0,805
FP-Cont 7,33 (1,61) 8 (5-9) 7,25 (0,95) 7569 0,754
Hap-ToM 9,78 (2,53) 11 (6-13) 9,00 (4,35) 11 (4-12) 0,778
Hap-Cont 9,33 (2,73) 10 (5-12) 10,00 (5,29) 12 (4-14) 0,572

5.2.2. Analisis postintervencion

Realizando un contraste de datos apareados (en varios momentos del tiempo, pre y postest,
mediante test de Wilcoxon) en el grupo control, estos mejoran (p<0,05) en la prueba ToM del
test de Happé (tabla 12). Sin embargo, realizando dicho estudio en el grupo intervencion, se
observa que no mejoran en nada significativamente (tabla 13), pero es esperable en un tamafo
muestral tan pequeio (n=4).

Sin embargo, si estudiamos las mejorias en cuanto a su evolucion neta (diferencia entre los
valores finales y los valores iniciales) y empleando un contraste de datos independiente (en los
dos grupos, control e intervencion, mediante test de Mann-Whitney), obtenemos diferencias
significativas en todas las variables psicométricas excepto las variables control: tanto el
reconocimiento emocional, ToMv y ToMt (medidos por la NEPSY-II), Test de las Insinuaciones,
Test de Faux Pas y Test de Happé (tabla 14). El grupo intervencion mejora sus puntuaciones de
forma significativa con respecto a los controles, podemos incluso sefialar que el grupo control
empeora en algunas variables, como en RE, ToMt y test de Insinuaciones (figuras 4y 5)
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CONTROL Media (DE) Mediana (Min-Méax) P
pre_RE 2,83 (0,94) 3 (1-4) 0.317
post_RE 2,67 (1,15) 3 (1-4)

pre_ToMv 2,17 (1,03) 2 (1-4) 0,564

post_ToMv 2,25 (0,75) 2 (1-4)

pre_ToMt 2,25 (0,97) 2 (1-4) 0.157

post_ToMt 2,08 (0,90) 2 (1-4)
pre_Insin 13,17 (4,95) 15,5 (5-19) 0,794

post_Insin 13,08 (4,48) 15 (7-18)

pre_FP-ToM 5,50 (2,47) 5(2-9) 0,100

post_FP-ToM 6,08 (2,02) 7 (2-8)
pre_FP-Cont 7,33 (1,61) 8 (5-9) 0,836
post_FP-Cont 7,42 (2,27) 8 (2-10)
pre_Hap-ToM 9,78 (2,54) 1(6-13) 0,020

post_Hap-ToM 10,56 (2,46) 2 (6-13)

pre_Hap-Cont 9,33 (2,74) 10 (5-12) 0,394

post_Hap-Cont 8,89 (3,02) 9 (4-13)

INTERVENCION Media (DE) Mediana (Min-Max) P
pre_RE 1,75 (0,96) 1,5 (1-3) 0,059
post_RE 3,00 (1,15) 3(2-4)

pre_ToMv 2,50 (1,29) 2,5 (1-4) 0,083

post_ToMv 3,25 (0,96) 3,5 (2-4)
pre_ToMt 2,25 (1,26) 2 (1-4) 0.157

post_ToMt 2,75 (0,96) 2,5 (2-4)
pre_Insin 12,75 (5,97) 15 (4-17)

post_Insin 15,25 (6,24) 18 (6-19) 0,063

pre_FP-ToM 5,50 (2,89) 5,5 (3-8) 0,059

post_FP-ToM 7,75 (2,63) 8 (5-10)
pre_FP-Cont 7,25 (0,96) 7,5 (6-8) 0.317
post_FP-Cont 7,50 (1,29) 7,5 (6-9)
pre_Hap-ToM 9,00 (4,36) 11 (4-12) 0,102
post_Hap-ToM 11,33 (3,79) 3 (7-14)
pre_Hap-Cont 10,00 (5,29) 2 (4-14) 0.317
post_Hap-Cont 10,67 (4,16) 2 (6-14)

Tabla 12: valores pre y
postest en grupo control

Tabla 13: valores pre y
postest en grupo

intervencion
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Tabla 14: evolucion de variables comparativamente entre grupo control e intervencién

Grupo
Control Intervencion
P
Media (DE) Mediana (Min-Max) Media (DE) Mediana (Min-Max)

Evol RE — 0,17 (0,58) 0 (—1-1) 1,25 (0,50) 1(1-2) 0,003**
Evol ToMv 0,08 (0,51) 0 (—1-1) 0,75 (0,50) 1 (0-1) 0,039**
Evol ToMt — 0,17 (0,39) 0 (—1-0) 0,50 (0,58) 0,5 (0-1) 0,025**
Evol Insin — 0,08 (1,98) 0,5 (—5-2) 2,50 (0,58) 2,5 (2-3) 0,007**

Evol FP-ToM 0,58 (1,16) 1(—1-2) 2,25 (0,50) 2 (2-3) 0,014**
Evol FP-Cont 0,08 (2,07) 0 (—4-3) 0,25 (0,50) 0 (0-1) 0,804
Ev Hap-Tom 0,78 (0,67) 1 (0-2) 2,33 (0,58) 2 (2-3) 0,015**
Ev Hap-Cont | — 0,44 (2,07) —1(—3-4) 0,67 (1,15) 0 (0-2) 0,219
Figura 4 (izquierda) : evolucion de variables comparativamente entre grupos
Figura 5 (derecha) evolucion de puntuaciones RE y Insin comparativamente entre grupos
Evolucion puntuaciones RE
o
B —
‘5 ‘ =& Control
é Intervencion
1L
I |-| Ere Inicial Final
Einsin
EFPCont
W HapTom
Wl apiant Evolucién Puntuaciones INSIN
(o]
~&=Control
~— —o Intervencion
Cor:trol Interv(‘ancién

Grupo

Inicial Final

32




6. Discusion

La muestra del estudio ha incluido a todos los nifios con diagnostico de TEA grado 1, (que
abarca los diagnosticos clasicos de Sindrome de Asperger), con los que se ha tenido contacto, sin
rechazo preliminar de ningun participante que cumpliese los criterios de inclusion; esto resulta
en un tamafo muestral discreto, pero alto para el dmbito territorial demarcado. Los estudios
realizados en la materia (tablavl) (97-99), si bien presentan una gran heterogenicidad, muestran
un tamafio muestral con una mediana similar (22 pacientes), y una edad media aproximada (13
afios) similar al nuestro. La mayor parte de estos programas en TEA estan disefiados para
mejorar las habilidades sociales y emocionales en la edad pediatrica, lo cual es congruente con la
investigacion en general en este campo que apuesta por un diagndstico y abordaje precoz (118),
pero que requeriria una adaptacion de estas terapias para jovenes y adultos.

La importancia de adaptar el contenido de estos programas segun la edad, no sélo radica en
su efectividad sino también en la atraccion de los pacientes al programa y su generalizacion a la
vida diaria. Asi pues, se deberia atender a la motivacion que presentan los pacientes para
implicarse en estas tareas y evitar asi que estas les generen poco interés (y por tanto con menor
rendimiento) ademas de su pérdida en los estudios.

La homogeneizaciéon de la muestra con respecto a la edad y severidad supone una
disminucion de la validez en el resto del espectro autista, motivo por el cual se pretendi6 incluir
a todos los pacientes que cumpliesen el diagnostico de TEA grado 1, asumiendo su frecuente
comorbilidad con el TDAH que oscila entre el 5 y el 30% (119) segln la especificidad de los
criterios empleados.

Este intento de aumentar la validez externa puede ir en detraimiento de su validez interna, ya
que la comorbilidad con el TDAH ha demostrado no solo empeorar la clinica autista (120), sino
también su rendimiento académico (121); lo que implica que realicen peor la terapia y tengan
resultados mas erraticos en los métodos de evaluacion empleados (ya que segun su estado
atencional fallaran preguntas destinadas a examinar su teoria de la mente), y por ello se deberia
de replantear su inclusion en terapias disefiadas para el TEA, sobre todo si presentan un reducido
tamafio muestral.

Asi mismo, aunque todos los participantes cumplian criterios diagnosticos de TEA segun la
DSM-V (122), el empleo de criterios mas especificos del tipo ADOS o ADI-R, permitiria
optimizar los resultados de la intervencion en una poblacidon que presentase una clinica clara de
TEA, eludiendo los casos con un cuadro parcial o una sintomatologia mas larvada; sin embargo,
estos sistemas suponen una formacion y duracion dificilmente asumible en la practica clinica
habitual. Ademas, debemos sefialar que estudios como los de Hopkins et al. (104) ponen de
relieve que estas terapias cognitivas son especialmente indicadas en TEA de alto rendimiento,
con resultados mas modestos en el resto de pacientes, lo cual debe de ser tenido en cuenta para
posteriores estudios tanto en sus criterios de inclusion como, sobre todo, en una eventual
estratificacion.
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La amplia diversidad de tests empleados le confieren mayor rigor al estudio de las variables
evaluadas. La muestra estudiada presenta una disminucion en la capacidad de reconocimiento de
las emociones faciales (RE = 3, percentil 11-25) y teoria de la mente (valores alterados para los
diferentes tests: historias extrafias de Happé <14; Hinting Task <18; Faux-Pas <8). Excluimos
otros instrumentos que se incluyen en otros estudios, como los empleados para evaluar las
habilidades sociales de forma selectiva, asi como otros que permiten estudiar la gestion
emocional personal, que pudieran aportar informacion interesante pero que no son el objetivo de
este estudio y sobrecargaria en exceso la ya dilatada evaluacion realizada a los pacientes, que en
algunos casos llega a las dos horas (fraccionadas en dos partes para un mejor rendimiento del
paciente). Seria interesante en estudios posteriores la evaluacion de las habilidades sociales y
otros métodos para comprobar la generalizacion de la terapia a la vida diaria, sin embargo ello
implicaria un mayor seguimiento o una reduccion de los otros tests empleados.

El empleo de la NEPSY II en edad pedidtrica constituye una herramienta relativamente
novedosa, empleando los estudios anteriores pruebas mas reducidas en blanco y negro como el
test de Spence (123). Asi mismo, incluimos varios test para evaluar la ToM, incluyendo el Faux
Pas y Happé, que presentan preguntas control capaces de diferenciar las mejorias selectivas en
ToM a las atribuibles a un aprendizaje o maduracién general. Es relevante precisar que el
reconocimiento de emociones y la teoria de la mente se correlaciona con la edad cronoldgica y
mental en todos los tests empleados (124,101,111), de modo que tanto las preguntas control
como los percentiles de la NEPSY II ayudan a interpretar sus resultados. Sin embargo,
observamos grandes diferencias en la NEPSY II en aquellos pacientes que entre el pre-test y el
pos-test (entre los que hubo varios meses) cambiaban de edad y por consiguiente de referencia en
la tabla de percentiles, con descensos injustificados para su evolucion real.? Esto lleva a
replantear la aplicacion de las distintas tabla de percentiles en tan limitado intervalo de tiempo, o
a estratificar mas los cinco grupos de percentiles en los que se dividen para minimizar los
cambios.

La subjetividad de las respuestas a evaluar, suponen un desafio a la reproductibilidad de
estos métodos que ha sido brevemente explorada en distintos estudios (125-127), dando
resultados aceptables para los tests de Happé y Faux pas (r > 0,7) y mas limitada para los test de
Hinting task y NEPSY II -tanto en el RE como en ToM- (r < 0,7), lo que hace que presenten una
importante variabilidad sumada a la que ya tienen estos nifios, de modo que factores externos
pueden alterar de forma importante sus resultados. Asi mismo, se observa una limitada
correlacion (128) entre dichas pruebas (Happé y Faux Pas r < 0,5) lo que estd sujeto a las
limitaciones de sus respectivas preguntas y respuestas (a veces no delimitan si el paciente
comprende claramente la situacion). Por tanto, se deberia revisar en posteriores estudios la
utilidad, validez y reproductibilidad de estos instrumentos.

Asi bien, el estado atencional o animico altera las puntuaciones de forma notable pudiendo
revertir estas situaciones en el momento del post-test; esto cobra especial relevancia en el test

9 Por ejemplo, un paciente visto a los 14 afios y 11 meses tiene la tabla de percentiles correspondiente a los 14 aflos, mientras que
si lo vemos un mes después, se realiza una interpretacion mas exigente correspondiente a los 15 afios, que puede producir un
descenso de percentil sin representar un descenso real en sus aptitudes ese mes.
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Faux-Pas, donde las puntuacion de las preguntas ToM llevan implicita una pregunta en la que
hay que cerciorarse que comprendieron adecuadamente la respuesta (y que su fallo implica la
nulidad de toda la pregunta), lo que puede explicar que algunos controles mejorasen de forma
significativa en dichas pruebas. Ademas en nuestro estudio hemos experimentado dificultades en
varios nifios para realizar el test de historias extrafias de Happé; este instrumento ha sido
validado para su edad (128,129) pero también se han observado limitaciones en las preguntas
control tanto en nifios normales como en TEA, congruente con nuestros hallazgos, y que puede
justificar por qué el grupo control de nuestro estudio mejora en todos los andlisis en las
preguntas ToM del Happé, dadas sus dificultades basales para las preguntas control.

El programa empleado, e-Motionaltraining (105), es de los pocos que combinan métodos de
rehabilitacion basados tanto en reconocimiento de emociones faciales como en todos los
aspectos de la teoria de la mente, existiendo limitados estudios en TEA que entrenen estos
dominios con resultados significativos. A parte de combinar estos elementos, los dispone de
forma novedosa como con la inclusiéon de un cortometraje que entrena la ToM, evitando un
efecto de aprendizaje al orientar hacia la respuesta correcta en lugar de revelarla en caso de error.

Tanto Silver y Oakes (108) como Beaumont y Sofronoff (100) disefiaron sendos programas
de rehabilitacion computarizados a modo de videojuego en los que se incluyen especificamente
tanto elementos de reconocimiento facial como de escenas estaticas de teoria de la mente, con un
desarrollo del sus programas en fases progresivas; estos estudios han dado resultados
significativos en cuanto a ToM, sin embargo no han demostrado aumentar las habilidades de
reconocimiento facial. Por su parte, el ensayo de Rice et al. en 2015 (107) si que demostrd un
aumento significativo en reconocimiento facial, teoria de la mente y habilidades sociales; sin
embargo, su programa solo entrena especificamente el reconocimiento facial y habilidades
sociales, siendo colateral la mejoria en ToM, que es evaluada unicamente por el subdominio de
la NEPSY-II . Este ultimo estudio establece una correlacion proporcional de la mejoria en RE y
habilidades sociales con la ToM (RE y ToM por NEPSY II con r=0,52) lo que podria
relacionarse con otros hallazgos que interpretan estos déficits como interdependientes (22, 77).

Los escasos estudios que han demostrado una moderada relevancia clinico-estadistica,
coinciden en que han sido supervisados en ambientes controlados. El estudio de Beaumont y
Sofronoff presenta una especial intervencion en forma de entrenamiento grupal como parte de su
rehabilitacion; otros estudios como el de Simpson et al. (109) tuvieron un seguimiento atin mas
estrecho e individualizado con resultados relevantes en su entrenamiento (que no incluye
reconocimiento de emociones). Los trabajos de Silver y Oakes, asi como de Rice et al. contaron
con la supervision de tutores entrenados o familiares, que en un medio determinado realizaban
las tareas a su debido tiempo, redirigian la atencioén de los nifios hacia sus tareas y le facilitaban
la comprension de las mismas. Son reducidos los estudios que permiten una realizacion integra
de la terapia en el domicilio como el nuestro, entre los que se cuentan los de Golan y Baron-
Cohen (103) y Tanaka et al. (111), este segundo con monitorizacion a través de la aplicacion y
con instrucciones a los familiares.

Por tanto, a la luz de los estudios previos y de la moderada adherencia al tratamiento que
hemos experimentado en el nuestro, pensamos que es necesario algun tipo de seguimiento activo
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del mismo. La intencion de realizarlo de forma domiciliaria sin supervision fue con la intencion
de dotarlo de la mayor validez externa posible, como ya hemos referido; sin embargo, por lo
menos a nivel experimental, para comprobar y maximizar la eficacia de la rehabilitacion en estos
pacientes se requiere de una correcta metodologia e implicacion.

Aunque en este estudio muestra unos resultados de mejoria significativa en el grupo
intervencion, estos podrian haber sido mas solidos si se hubiese completado el tratamiento
correctamente en todo el grupo preliminar. Asi pues, para posteriores estudios, se podria ampliar
su evidencia con la implementacion de una estricta supervision a distancia y una exigente
implicaciéon activa de las familias, o bien su aplicacion en medios controlados. Asi mismo,
aunque los estudios mencionados han sido aleatorizados, no consta que fuesen enmascarados, lo
cual es un elemento crucial para evitar la aparicion de un sesgo de medida en unas variables tan
subjetivas.

El tiempo total de la rehabilitacion parece suficiente como ha sido planteado, tanto en su
numero (12 sesiones) como en el tiempo de cada sesion (entre 45 y 30 minutos), ya que resulta
adecuado para conservar la atencion del paciente y suficiente en vista de los resultados obtenidos
en los distintos estudios, incluido el nuestro. La literatura cerciora (97, 108) que la mejoria de
estos pacientes es proporcional al nimero de sesiones que realicen de estas terapias, de modo
que si los pacientes terminasen antes de tiempo deberian volver a repetir aquellos aspectos que
les resulten mas problematicos. De igual forma, se deberia comprobar cudl es el nlimero minimo
de sesiones a partir de las cuales el programa presenta eficacia, pensando en aquellos pacientes
con dificultades para seguir la rehabilitacion de forma sostenida (por motivos sociales,
conductuales o atencionales).

Como sefialamos una vez constatado en nuestro estudio a través del programa informatico
que solo el 57% habian completado correctamente las intervenciones asignadas, se volvid a
reformular la estadistica con los grupos modificados. En un andlisis con datos apareados en el
tiempo, el grupo intervencidbn no posee un tamafio muestral suficiente para demostrar
significacion estadistica en la evolucion de sus variables pre y postest; sin embargo, realizando
un analisis comparativo entre el grupo control e intervencion de dicha evolucion evidencia
significativamente la mejoria de las seis variables estudiadas. Esto es posible ya que, a pesar de
su reducido tamafo, la importante magnitud de la mejoria comparado con el grupo control
permite poner de manifiesto su relevancia. Los resultados concuerdan con el estudio piloto
realizado en esquizofrenia (112), en el que e-Motionaltraining demostr6 aumentar el
reconocimiento de emociones (segun el test de Ekman) y la ToM (con Hinting Task, Faux Pas y
Happé), ademas de otras variables no incluidas en nuestro trabajo como el estilo atribucional
(AIHQ) que podria también mejorar en TEA debiendo valorar su medida en posteriores estudios
(ya que también se encuentra alterado, 71).

Asi mismo, observamos que las secciones de control de los test de Faux-Pas y Happé no
mejoran, de modo que se objetiva que su mejoria no corresponde a un efecto de aprendizaje sino
a un incremento selectivo de sus habilidades metacognitivas. El empleo de un grupo control con
programas especificos de rehabilitacion cognitiva podria aumentar la especificidad de la eficacia
de esta intervencion.
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Sin embargo, ningin estudio han permitido probar la mejora funcional en la vida diaria ni su
persistencia en el tiempo de forma manifiesta. Algunos de los mencionados estudios (100, 107)
han incluido cuestionarios para padres o profesores que miden las habilidades sociales de los
pacientes, evidenciando mejorias significativas. No obstante, cuando se pretende medir la
repercusion en la vida diaria conforme a las interacciones que inician espontaneamente, no se ha
verificado una mejoria real en sus relaciones interpersonales mas alla de ambientes
experimentales (105, 106, 110).

Se concluy6 que estos resultados (107) no significaban que no hubiese mejoria funcional,
sino que las los métodos de medida habrian sido ineficaces (ya que estos han sido menos
explorados), debiendo buscar nuevos instrumentos. Asi mismo, apreciaron (100, 107) que el
entrenamiento en reconocimiento facial basado en las expresiones basicas de Ekman (50) podria
ser insuficiente para la complejidad y dinamismo de las expresiones que se llevan a cabo de
forma cotidiana. La generalizacion de los resultados (97) parece ser mayor en los programas que
incluyen conjuntamente actividades grupales o la participacion de un tutor, sin embargo, el
empleo de la aplicacion informética de un modo ecoldgico (en la escuela y sobre todo en el
domicilio) se preconiza como un mejor método para fomentar la externalizacion de sus nuevas
habilidades a estos ambientes.

Con respecto al mantenimiento temporal de estas funciones, Beaumont y Sofronoff (100)
hicieron un seguimiento de estos pacientes a las seis semanas y a los cinco meses, con
cuestionarios realizados tanto por sus padres en el domicilio como por sus profesores en la
escuela. A las seis semanas, tanto los profesores como los padres verificaron la mejoria
apreciada; a los cinco meses, s6lo los padres vertian un informe positivo, mientras que los
profesores no coincidian en esta valoracion. Estos autores hicieron dos interpretaciones; por una
parte, hubo muchas bajas a los cinco meses entre los profesores que inicialmente se involucraron
en el estudio, de modo que se reducia el poder de significacion estadistica de sus resultados; por
otra parte, existe la posibilidad de que existiese un sesgo de medida mas acentuado por parte de
los padres hacia sus hijos (influenciados por sus expectativas), favoreciéndolos subjetivamente
en los resultados. Por ello proponen la inclusion de autoevaluaciones o evaluaciones realizadas
por sus compaiieros que proporcionarian una medida fiable de los progresos a evaluar.
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7. Limitaciones y futuros estudios

La intencién del estudio ha sido comprobar la utilidad del e-Motionaltraining de un modo
completamente ecoldgico, permitiendo a los pacientes realizar las terapias en sus domicilios con
la vigilancia de sus padres y sin ninguna supervision externa. De este modo se evaluaria la
finalidad de la terapia como instrumento accesible y autoaplicable fuera del ambito asistencial,
ademas de ser mas asequible para los usuarios sobre todo en TEA, ya que los nifios se adaptarian
mejor a unos horarios flexibles en el hogar que a la obligacion de acudir al hospital al hospital
para tal fin.

Para ello, se reunio a las familias de los nifios con el fin explicarles la dindmica del estudio.
Se les explico como debian de usar la terapia, tanto su distribucion temporal como el
funcionamiento de la aplicacion, facilitindose ademas una copia del tutorial que esta publicado
en la pagina de forma digital. Asi mismo, se les indicd que el estudio tendria un grupo de
intervencion y otro de control, que serian asignados aleatoriamente, y a los escogidos se les
mandaria un correo electronico con las claves para acceder a través de la pagina web del
programa. Sin embargo, la falta de supervision en aras de una mayor validez externa, asi como la
condicion de estudio enmascarado (tal que en la evaluacion no se podria saber quienes habian
hecho la intervencion), propicié que hasta su analisis quedase inadvertido que tres nifios del
grupo de intervencion no pasaron las terapias como se les habia indicado. Este hecho, unido al
hecho de que las pérdidas registradas perteneciesen al grupo de intervencion, limitaron los
resultados obtenidos.

Por otra parte tres pacientes presentaban comorbilidad con TDAH (y en otros se sospechaba,
aunque no estaba establecido el diagnostico), lo que dificulta extraer conclusiones inequivocas.
Por todo lo ello, deberia evaluarse la aplicabilidad de los tests a los pacientes antes de realizarlos,
tanto por la necesidad de una correcta comprension (tengan o no deterioro cognitivo) como por
el agotamiento que les genera a los pacientes (y la disminucion progresiva de su rendimiento), si
bien su combinacion permite extraer mas hallazgos sobre los distintos subdominios de la ToM.

En resumen, nuestros resultados apoyan la potencial utilidad de e-Motionaltraining como
una terapia rehabilitadora en el reconocimiento de emociones y teoria de la mente de pacientes
con TEA, que requiere de estudios mas amplios y con mejorias metodoldgicas que permitan
acreditar un nivel de evidencia mas robusto de estos hallazgos, asi como una ampliacion de los
mismos que prueben su generalizacidon y, por tanto, su utilidad en la vida diaria de estos
pacientes.
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8. Conclusiones

Los pacientes con TEA incluidos en este estudio presentan una afectacion basal de las
capacidades de reconocimiento de emociones faciales y teoria de la mente.

Los pacientes que realizaron 12 sesiones de rehabilitacion online con e-
Motionaltraining presentaron diferencias significativas en la puntuacion neta (diferencia
postest- pretest) en reconocimiento emocional, ToMv y ToMt (medidos por la NEPSY-
IT), Test de las Insinuaciones, Test de Faux Pas y Test de Happé. No se objetivaron por
el contrario diferencias significativas en las pruebas de control.
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