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Distonia oromandibular secundaria a
radioterapia: descripcion de 2 casos

Oromandibular dystonia secondary to
radiation therapy: a description of 2 cases

Sr. Editor:

La distonia oromandibular (DOM) es una contraccion involuntaria,
repetitiva y sostenida o espasmodica de los musculos masticato-
rios de la cara y de la lengua. Puede dar lugar a la apertura o
cierre involuntario de la mandibula, y movimientos involuntarios
de la lengua.

Se han descrito causas primarias y secundarias de DOM'-2. La
distonia tardia es una de las causas secundarias mas comunes, que
se asocia con el uso de antagonistas de la dopamina, en particular
con los neurolépticos?.

El traumatismo periférico ha sido sugerido como un factor
desencadenante de la distonia focal, como en el sindrome de
dolor regional tipo | o distonia simpatica refleja*®. La DOM se
ha relacionado con lesiones nerviosas periféricas, en particular en
procedimientos dentales’.

Hoy en dia, hay un creciente interés en tratar de explicar los
posibles mecanismos fisiopatologicos de las distonias focales desen-
cadenadas o que aparecen después de un dano periférico.

Presentamos 2 casos de DOM secundaria a radioterapia focal por
un cancer de cavum nasal y discutimos la literatura médica actual
relacionada con este tema.

Caso 1

Varon de 39 anos de edad diagnosticado de un tumor de cavum
nasal en noviembre de 2010. Entre los antecedentes destacaba
que era fumador, sin habitos endlicos, ni otros habitos toxicos.
Tampoco habia antecedentes de hipertension arterial, diabetes o
dislipidemia. No habia antecedentes de traumatismos craneales o
enfermedades de la articulacion temporomandibular. El paciente no
habia tomado ninglin agente antagonista de la dopamina ni ningn
otro farmaco asociado.

Se hizo una reseccion completa del tumor y la histolo-
gia reveld un tumor de células escamosas con un margen

de reseccion quirirgica amplia. Después recibid durante
8 semanas de radioterapia focal naso-faringea, con una dosis
total de 54 Gy.

La radioterapia fue bien tolerada inicialmente, sin evidencia de
efectos secundarios significativos de manera inmediata. Tres sema-
nas después de la ultima sesion comienza a presentar un cierre
intermitente, espasmodico y doloroso de la boca, que le causaba
mordeduras repetidas de la lengua, asi como dificultad para hablar
y comer.

En el examen clinico destacaba el cierre intermitente y muy
doloroso de la boca secundario a contracciones espasmodicas de los
musculos maseteros presentes en reposo, y mucho mas evidentes
cuando trataba de abrir la boca. Las contracciones eran defor-
mantes provocando problemas estéticos, psicoldgicos y de relacion
social.

El resto del examen neurologico fue normal. Se descartaron alte-
raciones de la articulacion temporomandibular tras la valoracion
clinica y radiolégica.

La TC craneal y la RM cerebral fueron normales. La electromio-
grafia (EMG) mostré signos de cocontraccion de los maseteros y el
platisma del cuello.

Los analisis de sangre rutinarios, asi como el cobre sérico,
ceruloplasmina y acantocitos en la sangre fueron normales. El video-
electroencefalografia (EEG) no mostré ninguna anormalidad.

El paciente recibi6 farmacos antidistonicos como baclofeno,
benzodiazepinas, biperideno y amantadina, sin mejoria significa-
tiva. Tras la infiltracion de toxina botulinica (BTX) tipo A, 50 Ul en
cada musculo masetero (dosis total de 100 Ul), presenté una mejo-
ria que comenzo 24 h después de la infiltracion de BTX y tardé 4 dias
en alcanzar la maxima mejoria de los sintomas distonicos, logrando
la remision total de las contracciones de los misculos maseteros.
El efecto beneficioso de la infiltracion con toxina botulinica se pro-
longo6 durante 3 meses. Posteriormente, el paciente ha requerido
infiltraciones de toxina botulinica en los mUsculos maseteros (100
Ul) en dos ocasiones mas, mostrando una gran mejoria de 3 a 4
meses de duracion.

Caso 2

Paciente vardn de 42 ainos de edad derivado a nuestras consultas de
neurologia por presentar cierre involuntario de la boca y mordedura
de la lengua.
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Figura 1

Propuesta de disrupcion en ganglios basales posterior a una lesion periférica.

1, traumatismo periférico; 2; Estimulo talamocortical «alterado»; 3, Estimulo cortico-putaminal; 4, Estimulo putamino-talamico.
5, Estimulo de salida del talamo hacia la representacion somatica de donde proviene el estimulo periférico.

Entre los antecedentes personales lo mas destacado era el
reciente diagnostico y tratamiento de un cancer de cavum en los
meses anteriores, realizando reseccion de la lesion y radioterapia
local (55 Gy en 15 sesiones). Ademas era fumador de un paquete de
tabaco al dia y de cannabis de manera ocasional. Consumia también
cocaina de manera esporadica.

Tres semanas después de finalizar las sesiones de radioterapia
refiere molestias en la mandibula, dolor leve que fue aumentando
de intensidad y tendencia a morderse la lengua, inicialmente al
comer y luego espontaneamente. No contaba bruxismo durante el
suefo, pero si movimientos espasmodicos de los mUsculos maseteros
que no eran discapacitantes.

Fue valorado por maxilofacial que no encontraron anomalias en
la articulacion temporomandibular.

La RM craneal fue normal y el EMG mostré una actividad muscular
espontanea de los musculos maseteros bilaterales simultaneamente
con los musculos platisma del cuello. El resto del estudio analitico
fue normal.

Al examen fisico se apreciaban espasmos de ambos musculos
maseteros, de corta duracion, en rafagas de 4-5 s, espontaneos y
que aumentaban al intentar hablar o masticar. El paciente insistia
en que no le molestaban, solo le preocupaba la mordedura de la
lengua.

Proponemos toxina botulinica, que no acepta el paciente, y pau-
tamos clonazepam 0,5mg cada 12 h con lo que refiere discreta
mejoria. El paciente ha permanecido con estos sintomas durante
6 meses sin mostrar agravamiento ni mejoria.

En la ultima década se han publicado una variedad de casos de
pacientes con distonias focales relacionados con traumas periféri-
cos, donde se exponen algunos posibles mecanismos fisiopatoldgicos
de este tipo de distonia focal®. Existe muy poca informacién en
la literatura médica, donde se relacione a la radioterapia con las
distonias de acuerdo a nuestro conocimiento.

Las lesiones periféricas han sido destacadas como posibles fac-
tores desencadenantes de distonias focales, por ejemplo, en el
sindrome de dolor regional periférico tipo | (distonia simpatica
refleja), donde se relaciona una historia de traumatismo leve focal,
con la aparicion de una distonia focal (frecuentemente brazos y
piernas), cambios disautonomicos locales y dolor®. Algunos auto-
res sugieren que una lesion o traumatismo periférico puede generar
estimulos anormales en los ganglios basales, lo que podria crear una
anomalia en el control voluntario de los grupos musculares cerca-
nos al traumatismo focal®'?. Estando de acuerdo con la hipétesis
anteriormente descrita, creemos que las lesiones periféricas, como
los procedimientos dentales y posiblemente la radioterapia focal,

pueden inducir la reorganizacion fundamental de la representacion
somatica en el talamo, esta alteracion de los circuitos neuronales
corticosubcorticales puede llevar a una alteracion en la transmi-
sion sinaptica en los ganglios basales. No sabemos explicar si este
cambio es el resultado de una aberracion en los circuitos de los gan-
glios basales que pudiera ser desencadenado por la alteracion de la
informacion sensorial, o si en realidad es una respuesta directa a un
traumatismo periférico (fig. 1). Creemos que es importante sehalar
que la cercania del cavum nasal a estructuras del tronco cerebral
pudiera facilitar que los estimulos periféricos como la radiotera-
pia pudieran tener una distorsion a nivel de estructuras como el
puente, donde esta el ya conocido y descrito generador central de
patrones (CPG) y de aqui, este impulso «distorsionado» puede subir
a estructuras superiores.

Sankhla et al."" proponen los siguientes criterios para el diag-
nostico de una DOM de origen periférico: a) el inicio de la distonia
se produce dentro de unos dias o meses (hasta un maximo de un
ano) de la lesion; b) el traumatismo original es bien documentado
en la historia del paciente, en los registros médicos y/o dentales,
y ¢) el inicio de la distonia es anatomicamente relacionados con el
sitio de la lesion (facial y oral).

Creemos que la radioterapia focal pudo haber causado una
lesion leve y repetitiva del nervio trigémino en nuestros pacientes,
la cual puede resultar en estimulos anormales que hayan ocasio-
nado un cambio en la representacion somatica del talamo, este
Gltimo enviaria impulsos «alterados» a la corteza cerebral sensi-
tiva y posteriormente saldrian impulsos cortico-putamino-talamicos
involuntarios que finalmente conducirian a la pérdida del control de
los movimientos mandibulares debido a contracciones espasmodi-
cas de los mUsculos maseteros. Esteban et al. describieron en 2002
el seguimiento de un paciente con un hemiespasmo masticatorio
que mostré una lesion posiblemente desmielinizante trigeminal en
las pruebas neurofisioldgicas y propusieron una hiperexcitabilidad
trigeminal, causada por una lesién periférica del trigémino'?, posi-
blemente esta hiperexcitabilidad mencionada por estos autores,
pueden ser impulsos «distorsionados» que modificaron los circuitos
corticosubcorticales que ocasionaron la perdida del control volun-
tario del movimiento mandibular tal como proponemos en nuestros
casos.

La radioterapia es un tratamiento comin y ampliamente acep-
tado para los carcinomas nasofaringeos y las complicaciones son
infrecuentes. Es posible que exista una susceptibilidad genética en
algunos pacientes que presentan DOM posterior a radioterapia focal,
debido a que muchos otros no presentan esta complicacion, esto
todavia esta por determinar. Por lo tanto, creemos que la distonia
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focal y las lesiones periféricas deben ser estudiadas de una forma
sistematica, con el fin de determinar posibles cambios en la regula-
cion de los neurotransmisores de los ganglios basales debido a esti-
mulos anormales que resultan de leves traumatismos periféricos.

En estos 2 casos descritos podemos observar que tras el inicio
de una radioterapia focal a dosis convencionales, para un carci-
noma del cavum nasal, los pacientes presentaron una clara distonia
mandibular, en el primer caso muy discapacitante que requirio tra-
tamiento con toxina botulinica con una excelente respuesta y en el
segundo caso vemos que el paciente presenté también una distonia
mandibular leve no discapacitante. La importancia de este hecho
inusual radica en su potencial para enfocar y facilitar la investiga-
cion futura sobre la asociacion entre las lesiones periféricas y la
distonia focal.
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