TiTULO:
CEFALEA CERVICOGENICA CON ESPASMO ORBICULAR ASOCIADO

PSEUDONIMO: The Boss



ANAMNESIS

Mujer de 33 afos atendida en una Unidad de Cefaleas desde el 2004.
Antecedentes Familiares: sin interés

Antecedentes Personales:

* Mayo 2002: Sindrome del Latigazo en accidente trafico
* Hernias discales cervicales.

* Insomnio.

*  Fumadora 10 cigarrillos/dia

* Ansiedad crénica

Tratamiento al acudir por primera vez a la consulta:
* Acido acetilsalicilico 300 mg/dia

e Omeprazol 20mg/dia
*  Nadolol 20mg/48h
»  Dexketoprofeno 50mg/dia

Historia de la Enfermedad:

La paciente fue remitida a nuestra consulta en junio de 2004 por cefaleas intensas “in
crescendo” desde mayo de 2002 que habian aparecido varias semanas después de haber
sufrido un accidente de trafico con latigazo cervical. Desde entonces referia un dolor fijo y
continuo a nivel suboccipital izquierdo sobre el que se afiadian con frecuencia dolores
hemicraneales intensos. Segun referia, cuando el dolor occipital empeoraba en intensidad el
area dolorosa se expandia afectando a cuello, zona temporal, parietal y frontal izquierdos

llegando incluso a zona orbito-malar de hemicara izquierda.

Desde los primeros dias del dolor (mayo 2002), notaba ademas sensacién de espasmo en
orbicular ocular izquierdo y a los pocos meses se afiadieron parestesias continuas en labio
superior izquierdo. Todas estas manifestaciones nunca se acompafaron de sintomas

autonémicos locales.

El dolor solia empeorar durante el dia y con la contractura cervical asi como con los
movimientos cefalicos bruscos de giro hacia la derecha. Negaba otros desencadenantes como

la ingesta de algun alimento o el estrés emocional.

Desde que comenzoé el cuadro clinico, a pesar de haber probado multiples tratamientos
preventivos para la cefalea, los episodios de exacerbaciéon dolorosa habian ido aumentando
progresivamente tanto en frecuencia como en intensidad, por lo que mantenia una alta ingesta

diaria de analgésicos con alivio parcial y temporal de la sintomatologia.

En el 2002, meses después de iniciarse la clinica de dolor cervical occipital izquierdo, fue
ingresada en un servicio de Neurologia por presentar un episodio mas intenso de cefalea

acompafiado de nauseas. Al apreciar la clinica palpebral y referir las parestesias labiales, se



practicé una Resonancia Nuclear Magnética craneal (RNM) en la que se aprecié una lesiéon en
mesencéfalo izquierdo (menor a 1 cm de diametro) de caracteristicas “inespecificas”. Se
completd estudio para origen vascular (ecocardiografia, Angio-RMN, Doppler Transcraneal,
Test de FOP y analiticas especificas) siendo todos normales o negativos. Finalmente se
interpret6 como “Infarto mesencefalico de origen migrafioso” iniciandose tratamiento con

antiagregantes

Exploracion Fisica y Neuroldgica:

Buen estado general. Buen color de piel y mucosas. No alteraciones a nivel sistémico
(cardiorrespiratorio y abdominal).

Neurologico: Espasmo orbicular izquierdo moderado. Hipoestesia tactil en labio superior
izquierdo. Dolor selectivo en region suboccipital izquierda sobre el trayecto de nervio occipital
mayor. El espasmo orbicular y las parestesias labiales superiores izquierdas se intensifican al
presionar sobre la zona suboccipital dolorosa. Motilidad ocular y pupilas sin alteraciones. Resto

de examen neurolégico sin hallazgos significativos.

PRUEBAS COMPLEMENTARIAS REALIZADAS:

* RNM craneal (2002): Lesién menor a 1cm de caracteristicas inespecificas (hiperintensa
en T2, hipointensa en T1 y que no se visualiza en FLAIR) entre el pedunculo cerebral

izquierdo y la sustancia negra ipsilateral a nivel de mesencéfalo

* RNM cervical (2002): pequefias profusiones discales cervicales sin ocupacion de los

agujeros de conjuncion ni afectacion medular.

* AngioRM TSAO- Poligono Willis (2002): Normal
* Tomografia computerizada axial craneal (2004): normal
* Doppler transcraneal (2002): Sin alteraciones. No shunt derecha-izquierda.
e  Estudio cardiol6gico (2002): Normal
e Estudio de hipercoagulabilidad (2002): negativo
*  Estudio inmunolégico (2002): normal
DIAGNOSTICO DE TRABAJO INICIAL
* Cefalea cervicogénica crénica atribuida a latigazo.
* Hemiespasmo orbicular ocular izquierdo reflejo.

» Parestesias labiales izquierdas.

EVOLUCION

Con el diagnéstico de cefalea cervicogénica, en junio de 2004 se decidio realizar una infiltracion
local con acetato de triamcinolona y mepivacaina de la zona dolorosa suboccipital.
Inmediatamente tras la infiltracion se aprecié una reduccién del espasmo orbicular izquierdo
corroborada por la paciente, refiiendo ademas desaparicion de las parestesias labiales.

Durante los dias siguientes presenté una exacerbacion transitoria (24h) del dolor y del espasmo



orbicular, manteniéndose después con una minima molestia occipital, sin hormigueo y con
desaparicion completa del espasmo durante un periodo de 5-6 dias, tras el cual reaparecio la

clinicay de nuevo la ingesta diaria de analgésicos.

Durante el periodo de 2004-2005 se ensayaron varios tratamientos farmacolégicos preventivos
con “tandas” cortas de corticoides y tandas de topiramato durante meses. La paciente presenté
mejorias transitorias del dolor, pero el dolor fue modificandose: estaba mas localizado en regién
suboccipital y region retroauricular izquierda. Las exacerbaciones eran menos frecuentes,
duraban unos dos dias y mejoraban parcialmente con antiinflamatorios. Por lo general no eran
pulsatiles y no se acompafiaban de nauseas ni fotofobia. Persistia el espasmo orbicular ocular

izquierdo y las parestesias labiales que empeoraban con las exacerbaciones del dolor.

En julio de 2005 la paciente acude por dolor mas intenso de lo habitual de inicio agudo en
region occipital e irradiacién a hemicraneo izquierdo. El cuadro le duré dos dias y cedi6
espontaneamente. A partir de entonces refiere de forma clara que estas exacerbaciones se

asocian a los ciclos menstruales.

En septiembre de 2005 queda embarazada y el dolor cede completamente al igual que el

espasmo orbicular y las parestesias labiales.

En diciembre de 2007 acude de nuevo a la consulta por reaparicion y persistencia del dolor.
Tras dar a luz (enero 2006), a las pocas semanas los dolores habian reaparecido y desde
hacia unos meses se habian hecho mas intensos. El dolor seguia siendo de origen suboccipital
izquierdo con exacerbaciones que irradiaban a todo el hemicraneo izquierdo acompanadas de
empeoramiento de la sintomatologia facial, empeorando sistematicamente durante la

menstruacion.

Al examen se descubre que a la presion la paciente manifiesta dolor en diversos puntos
repartidos en hemicraneo y hemicuerpo izquierdo: suboccipital, troclea orbitaria, tercio medio
de borde superior del trapecio, angular del oméplato, gluteo (cuadrante externo) y region

epicondilea anterior del codo izquierdos.

Se le propone entrar en un programa para el tratamiento multimodal de Cefalea Refractaria
consistente en un taller grupal informativo, tratamiento psicoterapico de entrenamiento para
modulacién del dolor y afrontamiento del estrés, terapia por ejercicio (ejercicio aerdbico),
higiene postural y del suefio y tratamiento farmacolégico con neuromoduladores (Duloxetina y
Amitriptilina), reguladores del suefio (Clonazepam) e infiltraciones bilaterales repetidas del

Nervio Occipital Mayor (NOM) con anestésico local. La paciente acepta.

El 28 de diciembre se infiltran ambos NOM con mepivacaina al 2%, desapareciendo el dolor, el
espasmo y las parestesias durante 5 dias. Con el tratamiento global la paciente refiere estar
mas tranquila, duerme mejor. Tras el ejercicio fisico aerdbico refiere un estado de relajacion

positivo que dura varias horas.

El 25 de enero se procede a reinfiltracion con anestésico (mepivacaina) de ambos NOM,

manteniéndose el resto del tratamiento.



El 8 de febrero se revisa de nuevo indicando que se encuentra mucho mejor del dolor. Se

reinfiltran de nuevo ambos NOM con mepivacaina.

El 20 de febrero acude a la consulta: refiere que el dolor practicamente ha cedido. No tiene
espasmo ocular y cedieron completamente las parestesias labiales. Se encuentra relajada y

duerme bien. Se diagnostica “Remision Completa”.

DIAGNOSTICO FINAL
* Cefalea cervicogénica cronica
« Espasmo orbicular izquierdo como sincinesia asociada al dolor
* Parestesias en labio superior izquierdo como simparestesia asociada al dolor
« Expansion hemicorporal del dolor por sensibilizacion central y percepcion
aberrante del dolor.
« Resolucion con tratamiento multimodal:
o Infiltraciones bilaterales de NOM con anestésico local
o Neuromoduladores
o Psicoterapia con técnicas de modulaciéon del dolor y afrontamiento del
estrés.

o Ejercicio fisico aerébico diario.

DISCUSION

La cefalea es uno de los motivos mas frecuentes de consulta en Neurologia. Su elevada
prevalencia en la poblacién adulta representa un problema de salud y socio-econémico muy
importante, por lo que es fundamental la aplicacion de los tratamientos farmacolégicos y no
farmacolégicos adecuados, en funcién del tipo de cefalea que presenten los pacientes. Para
ello, es importante conocer los mecanismos neurofisiolégicos implicados en los distintos tipos

de cefaleas. Estos mecanismos ya han sido descritos por diversos autores en otra parte [1]

En nuestro caso, segun la Segunda edicion de la Clasificacion Internacional de las Cefaleas [2],
el tipo de cefalea que presentaba la paciente podria clasificarse tanto como cefalea croénica
secundaria a latigazo cervical, por su clara relacion causal entre el inicio de la sintomatologia y
el antecedente previo de un sindrome de latigazo, o bien como cefalea cervicogénica, ya que
tenia un claro punto doloroso a nivel suboccipital izquierdo que mejoraba con las infiltraciones.
El dolor fijo, continuo, no tipo latigazo (a excepcion de un par de ocasiones), irradiado a
hemicraneo ipsilateral asociado a hipoestesia hemilabial y espasmo orbicular, en el que
ademas no se objetivaron claros desencadenantes con los movimientos cervicales ni zona

gatillo nos hizo optar por el diagndstico de cefalea cervicogénica.



Respecto a la posibilidad de cefalea postictus, aunque se han descrito casos de cluster tras
infarto vertebrobasilar, se descarté tras revisar la RNM craneal donde no se objetivé realmente
lesion vascular alguna, asi como por la historia clinica de la cefalea, la exploracion fisica del

punto suboccipital doloroso y la ausencia de patologia vascular trombdtica o emboligena.

Lo excepcional de este caso es, por un lado, la forma de presentacion de una cefalea
cervicogénica que asocia episodios de exacerbacién junto con hipoestesia en el territorio de la
segunda rama del trigémino y clinica de espasmo orbicular. Y por otro lado, la generalizacién
del cuadro hacia un estado “hemi-fibromialgico”, asi como el hecho de que se resolvieron tras

la infiltracién bilateral de los nervios occipitales mayores.

Nuestra hipétesis fisiopatogénica que explicaria la complejidad de sintomas de nuestra
paciente podria ser la siguiente: el latigazo cervical habria ocasionado un dafio en las
estructuras miofasciales a dicho nivel, las cuales actuarian como input doloroso, que
transmitido por las fibras aferentes cervicales de las raices nerviosas superiores (C2) hasta el
complejo trigéminocervical desencadenaria una respuesta refleja del nervio facial (espasmo
orbicular) y la activacion del nucleo trigeminal, con la resultante aparicion de la clinica dolorosa
a nivel del trigémino, asi como los hormigueos en su segunda rama. Con el tiempo, el input
doloroso continuo desencadend un fendmeno de hipersensibilizaciéon central, explicando asi el
estado “hemi-fibromialgico” que empezaba a desarrollar la paciente tras 4 afios de clinica

dolorosa unilateral.

Los hallazgos descritos por Goadsby et al [3] y Busch et al [4] entre otros, sustentan la
existencia de una interconexion cervico-occipito-trigeminal que permite la convergencia de
aferencias cervicales sobre el circuito trigeminal. Esta convergencia nociceptiva facilita las
interacciones excitatorias e inhibitorias entre ambos sistemas, de modo que la informacion
nociceptiva desde el trigémino y los territorios cervicales activa las neuronas en el nucleo
caudado del trigémino que se extiende hasta el segmento espinal C2 y el ndcleo lateral cervical

en el area dorsolateral.

Asi pues, pensamos que el espasmo orbicular ocular que presentaba la paciente podria
deberse a una activacion refleja del nervio facial, al igual que ocurre con la contractura de la

musculatura cervical y de cinturas asociada al dolor cervical en muchos pacientes.

Por otra parte las parestesias faciales podrian explicarse igualmente por el fenémeno sefalado

de convergencia nociceptiva.

Diversos autores, entre los que cabe destacar el grupo danés (Ashina et al, 2006) [5] han
propuesto un mecanismo generalizado de hipersensibilizacion central que puede producirse en
pacientes con cefalea cronica. Pensamos que la generalizacién del dolor a todo el hemicuerpo
izquierdo de nuestra paciente, remedando una situacién que hemos denominado “estado hemi-
fibromialgico” tras varios afios de cefalea crénica unilateral puede estar apoyada por esta

hipétesis



Los actuales conocimientos del complejo trigéminocervical han permitido desarrollar con éxito
técnicas de infiltracién o estimulacion de los nervios occipitales mayores como tratamiento de la
migrafa, las Cefaleas Trigémino Autondmicas [6,7], la neuralgia occipital y otras cefaleas
primarias, y esa fue la base de nuestra decisién terapéutica. En nuestro caso, posiblemente, la
infiltracion unilateral del nervio occipital mayor, sélo eliminaba el input sensorial que llegaba al
complejo trigéminocervical unilateralmente, mientras que el lado contralateral todavia seguia
actuando de gatillo sobre esta estructura anatdmica. La instauracion de un tratamiento
farmacolégico neuromodulador y las infiltraciones bilaterales de los nervios occipitales mayores
quiza ejercieron un papel de reversion de la alteracion fisiopatolégica al eliminar el input
continuo occipital y reforzar la via descendente moduladora del dolor, desapareciendo asi tanto
el dolor como el espasmo orbicular reflejo y las simparestesias labiales izquierdas.
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