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CARTAS AL EDITOR

Sindrome lengua-cuello.
Posible hipermovilidad
articular como proceso
etiopatogénico

Sr. Editor:

El sindrome lengua-cuello (SLC) es una entidad clinica infre-
cuente, reconocida por la International Headache Society (IHS)
en su dltima revision'.

La hipétesis aceptada por la mayoria de los autores plantea
que determinados movimientos de rotacion cefalica producirfan
una subluxacion transitoria de la articulacion atlantoaxoidea con
distension de la capsula articular, asi como también compromiso
de la rama ventral de C223.

Presentamos el caso de un paciente diagnosticado de SCL,
con una peculiaridad no descrita previamente, que nos permite
considerar nuevas posibilidades etioldgicas sobre la base de las
hipétesis fisiopatoldgicas ya planteadas.

Mujer de 13 anos de edad, que habia sido atendida por dife-
rentes especialistas a causa de un dolor cervical alto episédico de
3 anos de evolucion. El dolor era intenso y brusco, siempre con
una duracién inferior a 60 s. El dolor paroxistico, no irradiado, se
localizaba en el lado derecho de la region cervical alta y del occi-
pucio, y se acompanaba de unas molestias tipo acorchamiento en
la hemilengua derecha. Los episodios descritos se producian con
los movimientos bruscos y rapidos del cuello en el plano axial ha-
cia la derecha, sobre todo cuando realizaba los movimientos de
pivotaje practicando baloncesto. La frecuencia de los episodios va-
riaba segun la frecuencia y la intensidad de la actividad deportiva.
La exploracion neurolégica fue normal. Los episodios no pudieron
reproducirse con los movimientos cervicales voluntarios o pasivos
realizados durante la exploracion. En la exploracion fisica se de-
mostré la presencia de una hipermovilidad articular en el contex-
to de una hiperlaxitud ligamentosa. La exploracion realizada a los
familiares directos de la paciente demostré que también el padre
presentaba un score de Beighton compatible con el diagnéstico de
hipermovilidad articular®. Las resonancias magnéticas (RM) craneal
y cervical fueron normales. La tomografia computarizada (TC) cer-
vical no demostré tampoco que existieran alteraciones osteoarti-
culares en la columna cervical. Durante la realizacién de la TC
cervical, se midi6 el grado de rotacion cervical axial, y el angulo
de giro producido entre la apofisis espinosa de C7 y el inion fue
de 155° Se descartd la presencia de una inestabilidad dinamica
en la articulacién atloaxoidea. Se recomendé el uso de un colla-
rin cervical durante 3 meses y la sintomatologia remiti6. La evolu-
cion fue favorable, sin recurrencia de la sintomatologia 4 anos
después.

Aunque son varios los procesos patolégicos de la columna
cervical relacionados con el SLC, la mayoria de los casos descri-
tos en la edad pediatrica son procesos benignos que, como en
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nuestro caso, no suelen asociarse con afecciones de tipo estruc-
tural>8. La demostracion de una hipermoviliadad articular en
nuestra paciente hizo que nos plantearamos la posibilidad de
que existiera una relacién causal con el SLC.

Las personas con articulaciones hiperméviles, en el contexto
de una hiperlaxitud ligamentosa, son mis flexibles y dgiles. En
la mayoria de los casos esta condicion es solo una caracteristica
familiar y Gnicamente supone una variante de la normalidad. No
siempre la hiperlaxitud articular produce sintomas o molestias
osteoarticulares. En algunas ocasiones, esta hiperlaxitud se
acompana de sintomas tanto del aparato locomotor (artralgias,
tendinitis, etc.) como de otros tejidos (hernias abdominales, ve-
nas varicosas, etc.). Estos casos se denominan sindrome de bi-
permovilidad articular. La hipermovilidad articular es, asimismo,
una caracteristica fenotipica presente en los trastornos heredita-
rios del tejido conectivo (sindrome de Marfan, sindrome de Eh-
lers-Danlos, entre otros)°.

El diagnostico de sindrome de hipermovilidad articular se
basa en los criterios de Brighton!? y utiliza también el score
de Beighton®. La paciente que describimos y su padre cum-
plian con los criterios establecidos para determinar la pre-
sencia de articulaciones hipermdviles, aunque no presentaban
los criterios diagnésticos para el sindrome de hipermovilidad
articular.

En nuestra opinion, un mayor rango de movilidad en la ar-
ticulacion atloaxoidea, como el descrito en nuestra paciente, po-
dria justificar la sintomatologia si nos basamos en la hipétesis
fisiopatologica aceptada para explicar el SLC? Es mas, si tene-
mos en cuenta que la hipermovilidad articular es un rasgo cons-
titucional (presente en personas con mayor flexibilidad) que dis-
minuye con la edad, podriamos explicar por qué el SLC se ha
descrito en la edad pediatrica sin afecciones estructurales aso-
ciadas y al igual que en el caso que presentamos, con un curso
benigno y autolimitado.

Basdndonos en la presencia de una hipermovilidad articular
en el caso que describimos, y su posible implicaciéon en la etio-
patogenia del SLC, recomendamos que ante la sospecha diag-
nostica se realice una exploracion fisica que valore el rango de
movilidad articular ya que, por tratarse de una entidad benigna,
podria pasar desapercibida si no existe un alto grado de sospe-
cha.
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Trombosis venosa cerebral
en un paciente con
disgerminoma en tratamiento
quimioterapico

Sr. Editor:

La trombosis de los senos venosos cerebrales en los pacientes en
edad pediatrica es una complicacion infrecuente y de dificil diag-
néstico, que debe sospecharse en enfermos oncoldgicos sometidos
a tratamiento o con factores de riesgo para presentar estados pro-
coagulantes, que desarrollen un cuadro neurolégico progresivo.

Una nina de 12 anos de edad, sin antecedentes patolégicos de
interés es diagnosticada de disgerminoma supraselar por un cuadro
de panhipopituitarismo. Fue sometida a una reseccion transesfenoi-
dal parcial y posteriormente comenzd con un tratamiento quimiote-
rapico, de cisplatino, etopdxido y bleomicina. Una semana después
de recibir el primer ciclo, inicia un cuadro progresivo de cefalea
holocraneal intensa que interfiere con el suefo, junto con nauseas,
visién borrosa y dificultad para mover las extremidades izquierdas.
En la exploraciéon neurolégica se observaron una hemiparesia iz-
quierda leve (sindrome faciobraquiocrural) y un papiledema bilate-
ral en la exploracion del fondo de ojo. Se practicé una tomografia
computarizada (TC) craneal que fue normal y se procedio al ingreso
de la paciente. En las horas siguientes sufrié una progresion del cua-

dro con aparicion de tetraparesia de predominio izquierdo y crisis
parciales motoras con generalizacion secundaria, por lo que se de-
cidi6 su ingreso en la unidad de cuidados intensivos pediatricos. Se
practicé una resonancia magnética (RM) craneal con secuencias de
angiorresonancia (2DTOF) que demostro la existencia de areas de
restriccion de la difusion en regién motora cortical bilateral, imagen
compatible con un infarto venoso cortical derecho y una trombosis
de los senos longitudinal, sigmoide y transverso derechos, asi como
del seno transverso izquierdo (figs. 1y 2). El resto de estudios com-
plementarios fueron normales. Las crisis fueron controladas con an-
ticonvulsionantes y la paciente fue tratada con medicacion anticoa-
gulante durante 3 meses. En el momento del alta no se apreciaron
secuelas neuroldgicas en ninguna localizacion y durante el ano de
seguimiento posterior la paciente ha permanecido asintomatica. Las
RM de control realizadas a los 3 y a los 6 meses fueron normales.

La trombosis de los senos venosos cerebrales es una condi-
cién infrecuente, que ha sido relacionada con multiples etiologi-
as, si bien hasta en un 20 % de los casos no se encuentra un
factor causal determinado!. Entre los trastornos de la coagula-
cion relacionados con mayor frecuencia destaca la mutacion
del factor V de Leiden, la hiperhomocisteinemia o las mutacio-
nes del gen de la protrombina®3. Otro factor importante en su
etiologia es la enfermedad oncolégica?, bien por alteraciones
de la coagulacion o bien por compresion de la masa tumoral so-
bre las venas cerebrales, o también por efectos derivados de los
agentes quimioterdpicos. El cuadro clinico incluye cefalea, que
suele ser progresiva, intensa e inhabitual, aunque en ocasiones
se presente como un thunderclap headache o cefalea “en true-
no”, asi como sintomas derivados del aumento de presion intra-
craneal producidos por la falta de retorno venoso en los senos
trombosados: nduseas, vomitos, en ocasiones “en escopetazo”,

Figura 1. RM craneal,
secuencia 2DTOF. Trom-
bosis del seno longitudi-
nal (flecha)

Figura 2. RM craneal,
secuencia FLAIR coro-
nal. Infarto venoso bhe-
misférico derecho (fle-
cha).
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