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INFORMACION DEL ARTICULO RESUMEN

Historia del articulo: Introduccién: Bradicardia y asistolia ictal (BI/AI) son manifestaciones infrecuentes en crisis

Recibido el 10 de febrero de 2015 focales, con prevalencia del 0,4%, asociadas a traumatismos por caidas y/o muerte subita.

Aceptado el 4 de mayo de 2015 Nuestro objetivo es alertar entre la asociacién de crisis con caidas por atonia ictal tardia
(AIT) y BI/Al en pacientes sin alteraciones cardiacas preexistentes, destacando la utilidad del

Palabras clave: videoelectroencefalograma con electrocardiograma simultdneo (VEEG-ECG) para reconocer

Asistolia ictal los sintomas y realizar tratamiento precoz.

Atonia ictal Casos: Caso 1: mujer de 45 anos, con epilepsia resistente, presentando crisis focales dis-

Bradicardia ictal cognitivas. Ultimamente agregé caidas con traumatismo de craneo. IRM cerebral normal. E1

VEEG-ECG registré 5 crisis con semiologia electroclinica temporal izquierda; en una de ellas
present? asistolia de 30 seg luego de 49 seg del inicio ictal con AIT y mioclonias. La paciente
fue tratada con marcapasos cardiaco, no repitiendo caidas.

Caso 2: varén, 32 anos, con crisis focales discognitivas con aura de déja-vu y/o pareste-
sias en la garganta, ocasionalmente seguidas de caidas con postura flacida. IRM cerebral
que mostré esclerosis del hipocampo derecho. El VEEG-ECG registr6 3 crisis con semiologia
electroclinica temporal derecha. En 2 eventos presentd AIT asociada a asistolia de 10seg, a
los 44 seg de iniciada la crisis. El paciente fue sometido a lobectomia anterior derecha, sin
crisis hasta la actualidad.

Conclusién: La presentacién clinica atipica de crisis con semiologia del 1ébulo temporal y
el signo de AIT, asociada en ocasiones a mioclonias, debe generar sospecha de BI cardiaca
severa. El diagnéstico mediante VEEG-ECG es fundamental para realizar un tratamiento mas
precoz y agresivo, el cual puede incluir cirugia y/o marcapasos cardiaco, disminuyendo la

morbimortalidad.
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Delayed ictal atonia in temporal lobe seizures as a sign of severe ictal
cardiac bradyarrhytmia

ABSTRACT

Introduction: Ictal bradycardia and asystole (IB/IA) are rare manifestations in focal seizures,
with a prevalence of 0.4%, associated with injuries from falls and/or sudden unexplained
death (SUDEP). Our objective is to generate alert between the association of seizures with
falls because of delayed ictal atonia (DIA) and IB/IA in patients without pre-existing cardiac
disorders, highlighting the usefulness of videoelectroencephalogram with simultaneous
electrocardiogram (VEEG-EKG) to recognize symptoms and perform precocious treatment.
Cases: Case 1: 45 year-old woman with refractory epilepsy, presented focal dyscognitive
seizures. Recently she referred sudden falls, having had head trauma. Brain MRI was normal.
The VEEG-EKG captured 5 seizures with left temporal electroclinical semiology; in one of
them, 30 second-long asystole was observed after 49 seconds of ictal onset with DIA and
myoclonus. The patient was treated with cardiac pacemaker with no additional falls.

Case 2: 32 year-old man with focal dyscognitive seizures with aura of déja-vu and/or throat
paresthesia, occasionally followed by falls with atonia. Brain MRI showed right hippocampal
sclerosis. VEEG-EKG registered three electroclinical seizures with right temporal semio-
logy. In two events DIA was observed in association with 10-second long asystole occurring
44 seconds after seizure onset. The patient underwent right anterior lobectomy, seizure free
since then.

Conclusions: Atypical clinical presentation of focal seizures with temporal lobe semiology
and DIA with or without myoclonus should generate suspicion of severe ictal cardiac brad-
yarrhythmia. Diagnosis by VEEG-EKG is critical for an earlier and aggressive treatment,
including surgery and/or pacemaker, to reduce morbi-mortality.

© 2015 Sociedad Neuroldgica Argentina. Published by Elsevier Espaia, S.L.U. All rights

reserved.

Introduccién

En la mayoria de las crisis epilépticas se producen cam-
bios en el ritmo cardiaco, siendo la taquicardia sinusal la
arritmia mas frecuente, observada en mas del 90% de las
crisis sin mediar, por lo general, ninguna consecuencia. Sin
embargo, el efecto sobre el ritmo cardiaco no siempre es
benigno, habiéndose descrito arritmias potencialmente peli-
grosas como consecuencia de la influencia de las crisis sobre
la funcién autonémica cardiovascular’. La incidencia media
de muerte inesperada en epilepsia o Sudden Unexpected Death
in Epilepsy (SUDEP), como uno de los factores de riesgo de
mortalidad prematura en pacientes epilépticos, es en prome-
dio 1,8/1000, siendo particularmente elevada en pacientes con
epilepsia resistente al tratamiento. Si bien la fisiopatologia del
SUDEP no se conoce exactamente, una hipétesis plantea que
estaria causado por alteraciones cardiorrespiratorias induci-
das por las crisis, mediadas por el sistema nervioso auténomo,
con un efecto directo sobre el corazén como consecuencia de
un desequilibrio entre el sistema simpético y parasimpatico?.
La bradicardia ictal (BI) es considerada un evento raro que
afecta a menos del 5% de pacientes con crisis epilépticas foca-
les, mientras que la asistolia ictal (AI) es ain menos frecuente,
con una prevalencia del 0,3-0,4%°.

La Al es una importante condicién que debe ser recono-
cida por epileptdlogos, neurdlogos y médicos de urgencias, y
su no reconocimiento puede llevar a un diagnéstico erréneo

(sincope), con consecuencias que pueden ser peligrosas para
el paciente?.

Presentamos 2 casos de epilepsia focal del 16bulo tempo-
ral clinicamente asociadas a pérdida de conciencia y caidas
desde su propia altura, en los cuales mediante el estudio
de videoelectroencefalografia por telemetria y el co-registro
electrocardiografico se observaron periodos de Al durante
las crisis, teniendo como objetivo generar alerta entre la
asociacién de crisis con caidas por atonia ictal tardia (AIT)
y BI/AI en pacientes sin alteraciones cardiacas preexisten-
tes, destacando la utilidad del videoelectroencefalograma con
electrocardiograma simultaneo (VEEG-ECG) para reconocer los
sintomas y realizar tratamiento adecuado precoz.

Casos clinicos

Caso 1: mujer de 45 anos de edad, con epilepsia desde los
18 anos, resistente al tratamiento, medicada con oxcarbace-
pina 1.200 mg/dia. Sus crisis consistian en ruptura de contacto
y dificultad para expresarse de segundos de duracién. De
forma aislada presentaba crisis de ruptura de contacto con
posterior caida desde su propia altura, con postura flacida y
ocasionales mioclonias de miembros superiores, de minutos
de duracién y confusién breve posterior. Se le realizé6 VEEG
de 96h durante el cual presentd 5 crisis con semiologia de
1ébulo temporal izquierdo (ruptura de contacto, inmovilidad,
automatismos orodeglutorios y manuales distales, postura
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Figura 1 - VEEG caso 1: obsérvese el inicio de la asistolia (flecha), la cual finaliza luego de 30 seg (doble flecha).

disténica de mano derecha y alteracién del lenguaje postic-
tal). El trazado electroencefalografico ictal evidencié el inicio
en la regién temporal izquierda. En una de las crisis presentd
un periodo de asistolia de 30 seg de duracién luego de 49 seg de
iniciado el evento, asociado a pérdida de conciencia y del tono
postural (fig. 1). La IRM de cerebro fue normal y el EEG mos-
tré descargas interictales temporales izquierdas. La paciente
rechazé la opcién de realizarse una cirugia de epilepsia, por
lo cual no se continué con la evaluacién correspondiente para
dicho procedimiento. Sin embargo, fue tratada con marcapa-
sos cardiaco, con lo cual persistié con crisis focales pero no
volvié a presentar caidas.

Caso 2: vardén de 32 anos con epilepsia desde los 15
anos, resistente al tratamiento, medicado con oxcarbacepina
1.800 mg/dia y clobazan 15 mg/dia. Sus crisis se iniciaban con
aura de déja-vu y/o parestesias en la garganta, en ocasio-
nes seguido de ruptura de contacto y caida desde su propia
altura con postura flacida, rapida recuperacién posterior y
sin déficit del lenguaje. Se le realizé VEEG de 72h en el cual
present6 3 crisis con semiologia del 16bulo temporal derecho
(ruptura de contacto con lenguaje preservado, automatis-
mos oromandibulares y manuales derechos, postura ténica
de la mano izquierda y sin alteracién del lenguaje durante
el periodo postictal) con inicio electroencefalografico y des-
cargas interictales en la misma regién. La IRM de cerebro
evidenci6 esclerosis del hipocampo derecho. En 2 de ellas se
observé pérdida de conciencia y del tono postural asociada
a periodo de asistolia de 10seg de duracién ocurriendo a los
44 seg de iniciada la crisis, en promedio (fig. 2). El paciente fue
tratado quirdrgicamente mediante una lobectomia temporal

anterior derecha estdndar, permaneciendo sin crisis hasta la
actualidad.

Comentarios

La pérdida transitoria de la conciencia es una pérdida espon-
tdnea de la misma con recuperacién completa. Se estima
que puede afectar entre una cuarta parte y la mitad de la
poblacién en algin punto de su vida. La misma puede resul-
tar de alteraciones vasovagales, causas cardiogénicas tales
como arritmias, trastornos epilépticos y eventos paroxisticos
no epilépticos de causa psicogénica. La causa neurogénica se
sospecha si la presentacién incluye uno o més de los siguien-
tes: mordedura del borde lateral de la lengua, giro cefélico,
pérdida de memoria, posturas anormales, clonias prolongadas
de los miembros, confusién postevento, o la presencia de un
aura estereotipada. La historia generalmente guia el algoritmo
diagnéstico y el tratamiento, pero a veces puede ser ambi-
gua, determinando que las causas cardiacas y neurolégicas se
estudian en simultédneo®. El sincope cominmente causa ato-
nia seguido de mioclonias multifocales o posturas ténicas, en
pacientes sanos o en aquellos con anormalidades cardiacas
preexistentes®.

En la mayoria de los pacientes las crisis llevan a una
alteracién transitoria de la funcién autonémica cardiorrespi-
ratoria. Estos sintomas autondmicos incluyen especialmente
taquicardia o taquipnea, pero también puede ocurrir apnea
y bradicardia, lo que posiblemente conduce a un sincope de
forma secundaria. Las bradiarritmias relacionadas con las
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Figura 2 - VEEG caso 2: obsérvese el inicio de bradicardia (flecha) que evoluciona a asistolia hasta finalizar (doble flecha).

crisis que incluyen bradicardia sinusal (frecuencia cardiaca
menor a 60latidos por minuto), bloqueos de la conduccién
auriculoventricular (de segundo o tercer grado) y asistolia
(comunmente definida como un intervalo R-R mayor a 3-5 seg)
fueron reportadas con una alta variabilidad en diferentes estu-
dios y series de casos’.

La Al es un fenémeno raro, pero potencialmente mortal,
que se observa predominantemente en pacientes con epi-
lepsia parcial. Clinicamente estd asociada a pérdida del tono
muscular y/o posturas y clonias breves, arritmicas y bilatera-
les de los miembros superiores, las cuales se diferencian de
las posturas disténicas o actividad ténico-clénica sostenida
tipicas de crisis no complicadas con bradiarritmias®.

Se ha planteado la hipétesis de que la BI podria ser la
consecuencia de una activacién de la red autonémica cen-
tral mediante la estimulacién vagal, que conduce primero a la
bradicardia sinusal y més tarde al paro sinusal con asistolia.
Estudios de Al han centrado la atencién en su asociacién, con
una localizacién y lateralizacién cerebral especifica, hipoteti-
zando que las descargas ictales del 16bulo temporal difunden
hacia la corteza insular, amigdala y/o hipotalamo, regiones
cerebrales responsables de regular la funcién cardiaca®. Diver-
sos autores ademds han publicado que la estimulacién del
hemisferio izquierdo y derecho lleva a una disminucién y a un
aumento de la frecuencia cardiaca respectivamente, aunque
estudios recientes hacen menos evidente esta lateralizacién®.

En nuestros 2 casos las crisis se localizaron en la regién
temporal, el primero sobre el lado izquierdo y el segundo
sobre el lado derecho. Esto contribuye a reforzar la falta de

evidencia respecto a una lateralizacién especifica del control
central sobre la funcién cardiovascular.

Fueron las frecuentes caidas que presentaban estos
pacientes durante las crisis y la falta de respuesta al trata-
miento médico lo que nos llevé a la necesidad de estudiar
en profundidad los eventos mediante el uso de videoe-
lectroencefalograma, el cual, al ser realizado con registro
electrocardiografico concomitante, nos permitié identificar la
pausa sistélica durante la crisis en ambos casos, destacando
asi la importancia de tal herramienta en la préctica diaria.

Una vez hecho el diagnéstico de BI o Al mediante el uso de
VEEG-ECG y excluidas enfermedades cardiovasculares conco-
mitantes, y/o el uso de drogas que pudieran alterar la funcién
autondémica cardiaca, resulta importante prevenir las caidas
asociadas a las crisis para reducir la morbimortalidad.

La identificacién de arritmias ictales es importante en el
manejo de la epilepsia, ya que pueden ser precursores en el
desarrollo de un posible SUDEP. Una distincién importante
para hacer es diferenciar entre Al y sincope convulsivo mal
diagnosticado como epilepsia debido a la presencia de mio-
clonias cortas, espasmos ténicos o sacudidas multifocales. Las
caracteristicas clinicas de una bradiarritmia ictal incluye his-
toria de colapso inexplicable, pérdida del tono o caidas tardias
en el curso de una tipica crisis parcial compleja. Segin algunos
estudios deberia considerarse el holter implantable (Implanta-
ble Loop Recorder) para aumentar el rendimiento diagnéstico de
asistolia ictal®. Rugg-Gun et al. utilizaron holter implantable
para obtener el ECG en pacientes durante sus crisis tipicas,
y encontraron que 4 de 19 pacientes tenian BI o Al Tres de
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esos 4 tenian asistolia potencialmente fatal. Estos autores con-
cluyeron que las caracteristicas clinicas de los pacientes con
alteraciones cardiacas periictales son muy similares a las que
presentan mayor riesgo de SUDEP™.

La similitud clinica con el sincope vasovagal no epilép-
tico sugiere que las manifestaciones clinicas de la BI o Al
son el resultado de una hipoperfusién cerebral secundaria
a la asistolia, mas que consecuencia de la estimulacién de
regiones corticales o subcorticales. Para ambos, caidas aso-
ciadas a crisis y sincopes vasovagales, las consecuencias son
causa comun de preocupacién y suponen un costo econé-
mico para la sociedad, por lo tanto el tratamiento de los
mismos con prevencién de las caidas permite tanto redu-
cir los costos relacionados con la morbilidad como mejorar
la calidad de vida de los pacientes. Sin embargo, no estan
disponibles atn lineas directrices para el tratamiento de las
mismas. Diversos estudios sobre el manejo clinico y el pro-
nostico a largo plazo de estos pacientes revelan que estos
sintomas potencialmente peligrosos pueden ser bien con-
trolados con tratamiento adecuado de la epilepsia, ya sea
mediante el uso de medicacién anticonvulsivante o cirugia,
siendo imprescindible la utilizacién de marcapasos cardiaco
en aquellos pacientes con epilepsias de dificil control y en
quienes la cirugia no es una opcién. La reduccién de drogas
con efecto inotrépico negativo o pro-arritmogénicas también
debe ser considerado. Por lo tanto, en pacientes con diagnos-
tico de epilepsia de reciente inicio el tratamiento con farmacos
antiepilépticos es la eleccién, requiriéndose estrategias dife-
rentes en pacientes con epilepsia resistente al tratamiento
médico, que no son candidatos a cirugia o rechazan esta
opcidn. Sibien algunos reportes previos de la eficacia del mar-
capasos cardiaco han sido contradictorios, existe evidencia de
que algunos pacientes definitivamente se benefician con su
implantacién, especialmente en lo referido a prevencién de
caidas y dafios asociados a las mismas'??2.

Strzelcyk et al. propusieron un algoritmo de tratamiento
que incluye, en primer lugar, excluir enfermedades car-
diovasculares concomitantes, interrumpir aquellos farmacos
anticonvulsivantes con efectos pro-arritmogénicos (como la
fenitoina, carbamazepina, lacosamida, etc.) y, en casos de
respuesta negativa al tratamiento farmacolégico, considerar
otras opciones como la cirugia de la epilepsia, dejando la
implantacién del marcapasos cardiaco para aquellos casos
con epilepsias de dificil control en quienes, por diferentes
razones, la cirugia no es una opcién'?.

En cuanto al tratamiento instaurado en nuestros pacientes,
en el primer caso, dado que la paciente continuaba presen-
tando crisis frecuentes, algunas de ellas con traumatismos
secundarios a las caidas como consecuencia de la asistolia, a
pesar de los tratamientos farmacolégicos utilizados, y rehusé
una posible cirugia, se decidié la colocacién de un marcapa-
sos cardiaco. Luego del procedimiento la paciente persistié
con crisis focales, pero sin repetir caidas por pérdida del
tono muscular y, por lo tanto, los traumatismos asociados.
En el segundo caso, el VEEG-ECG permitié confirmar la aso-
ciacién entre la esclerosis del hipocampo derecho y las crisis
focales, ademas de demostrar la Al asociada a las mismas.
Por tal motivo se decidi6 tratar quirtrgicamente mediante
lobectomia temporal anterior estdndar, esperando asi que se
resolvieran tanto las crisis como la atonia ictal asociada. Hasta

el momento el paciente no ha recurrido con ninguno de los 2
eventos.

Conclusion

La presentacién clinica atipica de crisis con semiologia del
l6bulo temporal y el signo de atonia ictal tardia asociada
en ocasiones a mioclonias, debe generar la sospecha de
bradiarritmia ictal cardiaca severa. El diagndstico mediante
VEEG-ECG es fundamental para poder realizar un tratamiento
precoz y agresivo que incluye cirugia de la epilepsia y/o marca-
pasos cardiaco, siendo este ultimo 1til en aquellos pacientes
en quienes la cirugia no es una opcién por diferentes razones.
Ambos procedimientos permiten controlar la bradiarritmia
ictal disminuyendo la morbimortalidad secundaria a trauma-
tismos asociados a caidas y colaborando en la prevencién de
la muerte subita.
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