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Resumen El sindrome de Frey o sindrome auriculotemporal, incluye sudoracion facial al esti-
mulo gustatorio, mas frecuentemente después de cirugia de la glandula parétida. Describimos
el caso de un sindrome de Frey bilateral, después de una cirugia unilateral de la glandula paro-
tida, y su tratamiento exitoso con toxina botulinica tipo A. Se trata de una mujer de 54 anos de
edad, remitida para tratamiento a nuestro servicio de rehabilitacion por referir sudoracion en
la mejilla durante la masticacion, 2 anos después de cirugia de la glandula parétida. En la valo-
racion con el test de iodo/almidon, se observo un area de sudoracion en ambas mejillas, mayor
en la homolateral a la cirugia. Ambas areas fueron tratadas con toxina botulinica, 50 unidades
en cada una con un total de 100 unidades reconstituidas en 2 ml de solucion salina estéril. A los
6 meses y al ano de seguimiento, la paciente sigue asintomatica. Nuestra paciente presentaba
una forma inusual de sindrome de Frey y fue tratada con éxito con toxina botulinica. No hemos
encontrado casos similares en la literatura de aparicion en la edad adulta. La patofisiologia del
sindrome queda todavia por esclarecer.

© 2016 Elsevier Espana, S.L.U. y SERMEF. Todos los derechos reservados.

An unusual presentation of bilateral Frey syndrome treated with botulinum toxin

Abstract Frey syndrome, also known as auriculotemporal syndrome, includes facial gustatory
sweating, mainly after surgery of the parotid gland. We describe a case of bilateral Frey syn-
drome after unilateral surgery and its subsequent successful treatment with type A botulinum
toxin. A 54-year-old woman was referred for treatment to our physical medicine and rehabi-
litation department 2 years after parotid gland surgery complaining of sweating while eating
in her ipsilateral cheek. When the affected area was assessed with the iodine and starch test,
a hyperhydrotic area was revealed in both cheeks, which was greater in the ipsilateral cheek
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to surgery. Both areas were treated with botulinum toxin, 50 units in each, with a total of
100 units reconstituted with 2 ml sterile saline solution. Injections were performed following
recommended protocols every 1cm?. At 6 months and 1 year of follow up, the patient was
asymptomatic. Our patient had an unusual form of Frey syndrome and was successfully trea-
ted with botulinum toxin. To the best of our knowledge, this is the first reported case of
bilateral Frey syndrome beginning in adulthood. Further research is warranted to clarify the
pathophysiology of this syndrome.

© 2016 Elsevier Espana, S.L.U. and SERMEF. All rights reserved.

Introduccion

El sindrome de Frey o sindrome auriculotemporal incluye
trastornos sudoriparos y vasomotores faciales durante la
masticacion'. Se trata de un diagnéstico clinico, de sos-
pecha después de cirugia de la glandula pardtida, aunque
puede ser congénito o adquirido. Describimos el caso de
una presentacion bilateral de sindrome de Frey después
de una cirugia unilateral, asi como su tratamiento exitoso
con toxina botulinica.

Caso clinico

Se trata de una mujer de 54 anos de edad, remitida a nuestro
servicio por otorrinolaringologia. Dos afos antes habia sido
sometida a cirugia de la glandula parétida derecha, a causa
de una tumoracion benigna, sin complicaciones postoperato-
rias. Desde hacia unos meses, la paciente referia sudoracion
profusa durante la masticacion en la mejilla homolateral.

Para su diagnostico, valoracion y tratamiento se realizd
un test de iodo/almidon (test de Minor). Este test consiste
en la aplicacion de una solucion de alcohol yodado sobre
la superficie de la piel afectada. El contenido alcohdlico
de la solucion favorece el rapido secado. Posteriormente se
espolvorea con almidon, retirandose el excedente con una
brocha o algodon. Se le solicita, a la paciente, que masti-
que un chicle (u otro alimento sélido) como estimulo para
reproducir la sintomatologia. Tras la estimulacion gustativa,
la sudoracion queda atrapada en el almidon, tinéndose de
color morado o negro. Esta coloracion pone de manifiesto
las areas afectadas, y permite la localizacion exacta de la
zona a tratar.

En este caso, y a pesar de que la paciente solo se quejaba
de la mejilla derecha, homolateral a la cirugia, la realizacion
del test de Minor permitio revelar 2 areas hiperhidroticas en
mejilla y mandibular izquierdas. La sudoracion se observd en
ambas mejillas, aunque superior en la ipsilateral a la cirugia
(fig. 1).

Estas areas se trataron con toxina botulinica tipo A,
previa obtencion de un consentimiento informado. Se
reconstituyeron 100 unidades con 2ml de solucion salina
estéril, infiltrando de manera intradérmica cada 1cm?,
50 unidades por zona siguiendo los protocolos recomendados
(fig. 2). No se produjeron efectos adversos.

Figura 1  Test de Minor: A) Lado derecho homolateral a ciru-
gia. B) Lado izquierdo.

Al seguimiento a los 6 meses y al anho, la paciente perma-
necia asintomatica, con un alto grado de satisfaccion.

Discusion

El sindrome de Frey Baillarger o sindrome de la chorda tym-
panica lleva el nombre de Lucja Frey, que lo describid en
1923 en un articulo que continla siendo de referencia, mas
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Figura 2 Tratamiento con infiltracion de la toxina botulinica.

de 90 anos después de su publicacion'. Esta neuréloga, que
desaparecio en el gueto de Varsovia hacia 1942, describio
el caso de un soldado polaco, que habia sufrido una herida
superficial de bala en el angulo mandibular inferior con infla-
macion severa de la mejilla, que duré mas de 4 semanas, y
desarrollé una fistula en el conducto auditivo externo. A los
pocos meses, el paciente presentaba hiperestesia de la zona
cutanea inervada por el nervio auriculotemporal, sudoracion
profusa de la zona con emociones o con la masticacion de
alimentos (no ocurre simplemente con movimientos masti-
catorios) y eritema con aumento de la temperatura cutanea.
Esta entidad es relativamente frecuente tras la presencia
de una lesion parotidea, ya sea de tipo quirdrgico, trauma-
tico, infeccioso o tumoral. Entre los pacientes sometidos
a parotidectomia, su incidencia varia del 12,2? al 23,5%°
segln las series, sobre todo durante el primer afo después
de la cirugia. Se han descrito recientemente casos después
de una luxacion temporomandibular y en cirugia subman-
dibular, con aparicion de los sintomas a nivel cervical®. No
solo se han descrito casos en edad adulta, sino también en
la pediatrica, siendo el antecedente del uso de forceps en
dichos pacientes el mas comun, y el inicio de los sintomas
durante el primer afo de vida®. En estos pacientes en edad
pediatrica, los sintomas bilaterales se han descrito en diver-
sas ocasiones. Sin embargo, en edad adulta y con una causa
unilateral, los sintomas son unilaterales. En nuestro caso,
los sintomas aparecen de manera bilateral a pesar de ser el
antecedente de cirugia unilateral.

Respecto a la patofisiologia, L. Frey en su publicacion ini-
cial se refiere a casos previos publicados por Baillarger en
1853 y Bergounhioux en 1888 de sudoracion profusa facial, y
en hemicuerpo con la ingesta en casos de infeccion y supu-
racion de la glandula pardtida’. Baillarger hipotetizé que
la secrecion era de saliva y Bergounhioux demostrd por su
pH, que se trataba de sudoracion. La Dra. Frey subrayaba
la importancia del sistema vegetativo, y de la «irritacién
por proximidad» de fibras adyacentes, ya que el paciente
presentaba, ademas de sudoracion, piloereccion cervical,
consideracion que continda siendo vigente en la actualidad
en muchas otras enfermedades. Su hipétesis se basaba en
una irritacion latente de las fibras vegetativas, siendo el
estimulo gustativo el que desencadena el reflejo de sudo-
racion. Este seria el motivo por el que los movimientos
masticatorios no provocan sudoracion, sino el estimulo de

los receptores gustativos durante la masticacion de alimen-
tos.

Aunque la fisiopatologia se desconoce exactamente,
algunos autores hipotetizan sobre una regeneracion
aberrante de las fibras parasimpaticas posganglionares®. Se
explicaria en base no solo a la lesion del nervio auriculo-
temporal y una subsiguiente reinervacion de las glandulas
sudoriparas por fibras parasimpaticas (salivares), sino tam-
bién por alguna forma de excitacion transaxonal de fibras
adyacentes o del ganglio, como ya apuntaba L. Frey"“.

La toxina botulinica tipo A se ha mostrado efectiva en el
tratamiento del sindrome de Frey. Se trata de una neuroto-
xina con un mecanismo de accion intracelular que bloquea la
proteina Synaptosomal-associated protein 25 (SNAP), esen-
cial para la exocitosis de las vesiculas de acetilcolina. Los
efectos secundarios referenciados son leves y locales como
las reacciones cutaneas, y raramente puede ocurrir disfagia
pasajera por difusién a los misculos faringeos®”-8. En el caso
que describimos, el tratamiento fue eficaz, bien tolerado y
duradero, si bien en algunos casos descritos se han precisado
tratamientos repetidos®.

Conclusion

El sindrome de Frey bilateral es una presentacion inusual del
sindrome auriculotemporal. El tratamiento sintomatico con
toxina botulinica tipo A se ha mostrado eficaz a largo plazo,
y sin efectos secundarios. La patofisiologia de este sindrome
queda todavia por esclarecer.

Responsabilidades éticas

Proteccion de personas y animales. Los autores decla-
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ponsable y de acuerdo con la Asociacion Médica Mundial y
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