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Distonía lingual: respuesta al
tratamiento  con toxina
botulínica

Lingual dystonia: Response  to botulinum toxin
treatment

Sr Editor,

La  distonía  lingual  es  una  distonía  focal  y, en  concreto,
es  un  subtipo  de  distonía  oromandibular  caracterizada  por
movimientos  repetitivos  de  la  musculatura  lingual,  siendo
la  protrusión  lingual  el  movimiento  descrito  de  forma  más
habitual1,2.  Se  trata  de  una  distonía  muy  poco  frecuente.  En
su  serie  de casos,  Esper  et al.3 describieron  una  prevalencia
del  4%  entre  todos  los  tipos  de  distonía  valorados3.  No  obs-
tante,  se  asocia  a  un importante  deterioro  de  la  calidad  de
vida,  pudiendo  producir  limitaciones  para  actividades  como
comer  o hablar4.  Además,  la respuesta  a tratamientos  ora-
les  suele  ser  limitada  y parcial4. Por  estos  motivos,  la  toxina
botulínica  podría  considerarse  un tratamiento  de  elección,
habiéndose  descrito  su uso en series  de  casos  y en algunos
casos  aislados4-9.  En  cuanto  a la  seguridad  de  su  administra-
ción,  se  han  descrito  efectos  secundarios  relevantes,  tales
como  disartria,  disfagia  e  incluso  dificultad  respiratoria  y
neumonías  broncoaspirativas  que  podrían  limitar  su uso8,9.

Se  ha  realizado  la  revisión  de  una  serie de  casos  de
forma  retrospectiva  de  6  pacientes  diagnosticados  de  dis-
tonía  lingual  en seguimiento  en  la Unidad  de  Trastornos
del  Movimiento  de  un  hospital  terciario  y que  han  recibido
tratamiento  con  infiltración  de  toxina  botulínica  tipo  A  (Ona-
butilina  e Incobutilina).

En  nuestra  serie,  la mediana  de  edad  fue  de  60  años
(IQR:  48,75-74,25  años).  Cinco  de  las  pacientes  eran  muje-
res,  y  ninguno  presentaba  otros  antecedentes  personales
neurológicos.  En  cuanto  al  tipo de  distonía,  4  de 6  pacien-
tes  cursaron  con  distonías  focales.  Uno  (1/6)  presentaba
una  distonía  generalizada  y  otro  (1/6)  asociaba  una  dis-
tonía  del  escribiente,  tratándose  por ello  de  una  distonía
multifocal.  Al igual  que  en  otras  series  descritas,  el  tipo
de  movimiento  lingual  más  frecuente  fue  la  protrusión  lin-
gual, estando  presente  en  todos  los  pacientes.  Además,  2
pacientes  (2/6)  asociaban  también  otro  tipo  de  movimientos
linguales:  torsión  lingual  y  lateralización  de  la  lengua.  Por
otro  lado,  4  pacientes  asociaban  un componente  de  distonía
oromandibular  con  movimientos  de  apertura  y lateralización
mandibular  (fig. 1).  Otros  trastornos  del movimiento  asocia-
dos  aparecieron  en  la  mitad  de  los  casos:  parkinsonismo  en 2
pacientes  y temblor  cefálico  y  temblor  postural  de  miembros
superiores  en un  paciente.

La etiología  de  las  distonías  fue  muy  diversa:  primaria  en
2/6  casos,  genética  en 1/6,  presentando  una  mutación  del
gen  ATP1A3  (DYT12  o  distonía-parkinsonismo  rápidamente
progresivo),  neurodegenerativa  por  una  atrofia  multisisté-
mica  en  1/6,  síndrome  tardío  en  1/6  y  etiología  funcional
en  1/6.

En  4  pacientes  la infiltración  de  la  toxina  botulínica  se
realizó  guiada  por  ecografía,  y en  uno,  guiada  por  ecografía
y  electromiografía.  En  un  único  paciente  se llevó  a  cabo
por  guía  anatómica.  Las  infiltraciones  de  toxina  botulínica

Figura  1  A)  Clasificación  según  el  tipo  de distonía.

B) Clasificación  según  el tipo  de movimiento  lingual.

se  realizaron  cada  3  meses  en todos  los  pacientes.  La
mediana  de dosis  máxima  de  toxina  botulínica  en  los
músculos  oromandibulares  implicados  fue  de  45  unidades
(IQR:  25-53,75  UI). La toxina  botulínica  fue  infiltrada  en
los  músculos  genioglosos  en  4  de  los  pacientes  (4/6)  y  en
el  músculo  hiogloso  por vía  submandibular  en  un  paciente
(1/6).  Además,  en uno  de los  pacientes  (1/6)  se realizó
infiltración  de los  músculos  intrínsecos  de la  lengua  por  vía
intraoral,  en  concreto  de  los músculos  transversos.

En  aquellos  con  asociación  de distonía  de apertura
y  lateralización  mandibular  se  infiltraron  otros  múscu-
los  oromandibulares,  incluyendo  digástricos  (3 pacientes),
pterigoideos  (2 pacientes),  milohioideos  (2  pacientes),
maseteros  (2 pacientes)  y  platisma  (un  paciente).

La mediana  del grado  de mejoría  subjetiva  fue  del  60%
(IQR:  12,5-70%)  y  la  mediana  de duración  del  efecto  fue
de  1,5  meses  (IQR:  0-2,5  meses).  En  cuanto  a los efectos
secundarios,  aparecieron  en 2  pacientes,  siendo  leves  y  tran-
sitorios.  Los  efectos  secundarios  descritos  fueron  disartria  y
disfagia  leves.  En  ningún  caso  se objetivaron  efectos  secun-
darios  severos  o permanentes.

En conclusión,  la  distonía  lingual  es un  subtipo  de distonía
secundaria  a  etiologías  muy  diversas  y con  escasa  respuesta
al  tratamiento  farmacológico4.  La toxina  botulínica  podría
ser  un tratamiento  seguro  y eficaz  en  la  distonía  lingual.  En
nuestra  serie,  el  grado  promedio  de  mejoría  fue  superior
al  50%  y los  efectos  secundarios  fueron  leves,  transitorios
e  infrecuentes.  Consideramos  que  la realización  de  la  infil-
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tración  con guía  ecográfica  y con electromiografía  podría
tratarse  de un factor  fundamental  que  aumenta  la seguridad
del  tratamiento.

La  principal  limitación  de  nuestra  serie  de  casos es el  bajo
tamaño  muestral,  siendo  preciso  realizar  estudios  prospec-
tivos  con  un  mayor  tamaño muestral  para  poder estudiar
los factores  que influyen  en la  eficacia  del  tratamiento  y
establecer  protocolos  terapéuticos.
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