CASO CLINICO

'Departamento de Neurociencias,
Facultad de Medicina,
Universidad de Chile. Santiago,
Chile.

2Servicio de Neurologia, Hospital
del Salvador. Santiago, Chile.
3Servicio de Otorrinolaringologia,
Hospital del Salvador. Santiago,
Chile.

Recibido el 7 de diciembre de
2016, aceptado el 15 de junio
de 2017.

Correspondencia a:

Dr. Gabriel Cea

Departamento de Neurociencias,
Facultad de Medicina,
Universidad de Chile
jcea@med.uchile.cl

Rev Med Chile 2017; 145: 808-811

Estridor y dificultad respiratoria:
aproximacioén neurolégica.
Caso clinico

GABRIEL CEA M.2, CLAUDIO HENRIQUEZ A.'?, CARLOS TAPIA®

Stridor and dyspnea caused by a conversion
disorder. A case report

Paradoxical vocal cord motion or vocal cord dysfunction is a descriptive term
for an inappropriate adduction of the vocal cords during respiration, which can
cause respiratory obstruction and stridor. It is associated with psychiatric con-
ditions in the great majority of cases. We report a 23 year-old high performance
female athlete, referred for a recurrent bilateral paralysis of the vocal cords, with
a history of four intensive care unit admissions for severe dyspnea and stridor,
which were treated several times with intubation and with tracheostomy on
two occasions. Myasthenia gravis was suspected and she was treated with pyri-
dostigmine and prednisone. She was discharged but despite the treatment, she
presented new episodes of stridor and was readmitted six months later. This time
the pharmacological treatment was suspended. The neurological study disclosed
a normal brain magnetic resonance, normal cerebrospinal fluid analysis and a
normal electromyography. A conversion disorder was suspected and the patient
was successfully treated with psychotherapy.

(Rev Med Chile 2017; 145: 808-811)
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cales (MPCV) es un trastorno de muy

baja frecuencia. Se manifiesta como una
obstruccién glética episddica, en la cual, las
cuerdas vocales aducen de forma inapropiada en
inspiracién y/o espiracién'. Puede causar un epi-
sodio subito de estridor y dificultad respiratoria,
que puede ser muy alarmante®. Este fendmeno
ha asumido variados nombres a través del tiem-
po, como “estridor psicégeno” y “obstruccién
funcional de la via aérea superior”, entre otros®.
Fue inicialmente descrito por Patterson en 1974
como “estridor de Munchausen”, en una mujer
de 33 afos con historia de 15 hospitalizaciones
por crisis obstructivas®, sugiriendo desde ese
entonces una posible etiologia psiquidtrica. El

l El movimiento paradojal de cuerdas vo-
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diagndstico es dificil de establecer, dado que se
basa principalmente en la visualizacién directa,
mediante laringoscopia, de las cuerdas vocales
mientras el paciente tiene sintomas. Debido a
esto, es frecuente que los pacientes usualmente
sean mal diagnosticados, tratados como asmati-
cos, sometidos a intubaciones, traqueostomias,
altas dosis de corticoides y multiples hospitali-
zaciones’.

Presentamos el caso de una paciente joven, que
presento crisis recurrentes de estridor laringeo con
dificultad respiratoria, sometida a multiples in-
tubaciones y traqueostomizada en dos ocasiones.
Esta comunicacién cuenta con la aprobacion del
Comité de Etica Cientifico del Servicio de Salud
Metropolitano Oriente.
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Caso clinico

Mujer de 23 anos, deportista de alto rendi-
miento en artes marciales, con antecedente de
reflujo gastroesofagico (RGE). Derivada desde el
norte del pais al Hospital del Salvador en agosto
de 2014 con sospecha clinica de miastenia gravis
(MG), por paralisis bilateral de cuerdas vocales a
repeticion. Presentaba 4 hospitalizaciones en uni-
dades de cuidados intensivos (UCI), desde el ano
2009 al 2013, debido a cuadros agudos de estridor
y disnea severa, compatibles con pardlisis cordales
bilaterales subitas. En todas las hospitalizaciones
se realiz6 nasofibrolaringoscopias (NFL). En las 2
primeras se diagnosticé paralisis bilateral de cuer-
das vocales en aduccién y fue traqueostomizada.

Al ingreso a nuestro centro destacaba en su
examen leve ptosis palpebral bilateral, mayor a
derecha. Se planted el diagnéstico de MG laringea,
teniendo en cuenta que la MG puede compro-
meter las cuerdas vocales®®. Se inici6 tratamiento
de prueba con piridostigmina de 60 mg 4 veces
al dia, manteniéndose asintomdtica y sin ptosis.
Una semana después, se suspendié la dosis ma-
tinal de piridostigmina, para la realizacién de
un test de estimulacién repetitiva, desarrolando
rdapidamente una crisis subita, caracterizada por
estridor laringeo, disnea y polipnea, con ausencia
de cianosis y desaturacién. Fue intubada e ingresé
a la Unidad de Cuidados Intensivos (UCI) para
ventilacién mecdnica invasiva. Evolucioné favo-
rablemente, siendo extubada a las pocas horas.
La NFL posterior a la extubacién evidencié una
cuerda vocal inmévil y otra parética. Inmediata-
mente después del procedimiento present6 otra
crisis de similares caracteristicas y es reintubada,
manteniéndose un dia en ventilacién mecdnica.
Se repiti6 NFL, al alta de la UCI, en la que se evi-
denci6é ambas cuerdas vocales mdviles. La Figura
1 muestra cuerdas vocales en aduccién con un
pequeno hiato posterior. El scanner de térax con
contraste, el test de estimulacién repetitiva en
los nervios ulnar y accesorio, a 2 y 3 Hz, fueron
normales. Fue dada de alta con diagndstico de
MG laringea y tratamiento con piridostigmina 60
mg 6 veces al dia y prednisona 40 mg al dfa. En su
estudio s6lo quedé pendiente el resultado de los
anticuerpos Anti-AchR y Anti-Musk.

Encontrdndose de alta, y a pesar de tratamiento
farmacolégico, presenté dos nuevos episodios
respiratorios que requirieron hospitalizacién en
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su hospital base y en uno de ellos, intubacién.
Seis meses después del alta, ingres6 nuevamente
en nuestro hospital, se replante6 diagndstico y se
retirg el tratamiento farmacolégico para observar
evolucion. La resonancia magnética (RM) de
cerebro, liquido cefaloraquideo, anticuerpos an-
ti-AchR y anti-Musk, electromiografia de laringe,
electromiografia de cuatro extremidades, estudio
de estimulacién repetitiva, en los nervios cubital
y accesorio v el estudio de fibra tinica, en musculo
frontal, fueron todos normales.

Durante la hospitalizacién presenté una pa-
resia subita palpebral derecha, que empeoré con
prueba de hielo, asociado a diplopia multidirec-
cional e hipoestesia derecha, de minutos de dura-
cién. Este cuadro cedi6 de forma esponténea tras
tranquilizar a la paciente. Con este nuevo episodio
y dado que presentaba examen clinico neurolé-
gico variable y poco consistente, se sospeché un
trastorno somatomorfo o simulacién y se solicit6
una evaluacién psiquidtrica. En esta evaluacion se
obtuvo el antecedente de violencia intrafamiliar,
con abuso fisico y psicolégico por parte del padre.
Los episodios de dificultad respiratoria se presen-
taban en momentos de discusiones parentales,
sugerente de un cuadro conversivo en contexto de
un trastorno de personalidad histriénico. Se inicié
psicoterapia durante la hospitalizacién y se man-
tuvo al menos dos semanas mds en nuestro centro
para observacién, sin corticoides ni anticolineste-
rasicos. Durante este periodo estuvo asintomadtica
y sin nuevas crisis respiratorias. Se concluyé que
el cuadro no era compatible con MG y se plantea

Figura 1.
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como posible etiologia un MPCV asociado a un
trastorno psiquidtrico conversivo. Fue dada de alta
con tratamiento para RGE y psicoterapia. No ha
vuelto a presentar crisis respiratorias obstructivas
en estos dos afios.

Discusion

En este caso, se formulé el diagnédstico de
MG que debuta con pardlisis cordal bilateral
recurrente. La paciente presentaba alteraciones
intermitentes al examen neuroldgico sugerentes de
trastorno neuromuscular, como ptosis palpebral y
diplopia. Ademds, los exdimenes laringeos (NFL)
evidenciaban pardlisis o paresia cordal transitoria.

La presentacién de MG con pardlisis cordales
aislada es excepcional. Se desconoce la sensibilidad
y especificidad de los exdmenes diagndsticos en
esta variante®. El compromiso respiratorio inicial
en la MG es infrecuente, incluso algunos autores
aseveran que “nunca es el primer sintoma de la
enfermedad™. La dificultad respiratoria en crisis se
debe casi exclusivamente a debilidad diafragmatica
y de musculatura intercostal, no a alteraciones de
la via aérea superior'. Sélo se conocen reportes
aislados de MG laringea, con paresia y pardlisis
cordal de inicio agudo', pero se trata de pacientes
mayores a 40 afios, con diagnéstico previo de MG,
quienes ya han presentando sintomas oculares o
generalizados'’.

En nuestro caso, la paciente es joven y con se-
vera comorbilidad psiquidtrica. En el seguimiento
de las crisis respiratorias obstructivas y atipicas, se
pudo constatar que no se acompafaron de cianosis
ni alteraciones de la saturacién. Los exdimenes de
NFL laringea mostraron resultados variables. El
examen neuroldgico era también variable y poco
consistente. La paciente presentd crisis respirato-
rias a pesar de la terapia con anticolinesterasicos
y corticoides, y su retiro no influyé en la evolu-
ci6n. Evoluciond sin nuevas crisis luego del inicio
de la psicoterapia y explicaciéon del origen de su
problema.

EIMPCV es una entidad que se presenta prin-
cipalmente en pacientes jovenes. Su etiologia es
desconocida, pero un factor psicoldgico ansioso/
depresivo es considerado el mas relevante'”. Hasta
la década 1990-99 era atribuido exclusivamente a
trastorno psiquidtrico, pero se ha encontrado aso-
ciaciones con ejercicio fisico e irritantes laringeos,
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entre los que se encuentran RGE e intubaciones
previas®. El cuadro clinico se caracteriza por obs-
truccion paroxistica, generalmente recurrente, de
la via aérea, que se expresa por estridor, disnea y
polipnea, sin cianosis, hipoxia ni desaturacién aso-
ciada? Las crisis respiratorias pueden ser espontd-
neas, pero muchas veces inducidas por ejercicios
o emociones intensas. El diagndstico es dificil, se
basa en un alto indice de sospecha ante un paciente
que se ahoga de forma subita, sin tener sintomas
vegetativos ni cianosis, y en la visualizacién de la
aduccién anémala de las cuerdas vocales durante
la crisis’. Los principales diagnésticos diferenciales
son las crisis asmédticas o miasténicas'?, motivo por
el cual se requiere espirometria y test de provoca-
cién normales para su diagnéstico.

El manejo del episodio agudo se basa en ma-
niobras para distraer el foco de la crisis con el fin
de abortarla. Se usa como estrategia la respira-
cién lenta, hacer pronunciar una “s” durante al
espiracion, el jadeo y la tos". Con estas acciones
se persigue activar el musculo cricoaretinoideo
posterior, principal musculo abductor de las cuer-
das vocales'. El manejo de los cuadros crénicos
corresponde principalmente a la terapia fonoau-
diolégica, la eliminacién de factores precipitantes
como el tabaquismo y RGE, y el manejo especifico
de comorbilidad psiquiatrica. La terapia fonoau-
diolégica a largo plazo ha demostrado reducir
sintomas y recurrencia’®. En casos refractarios
se ha usado toxina botulinica en la musculatura
laringea, pero su efecto seria limitado a 7-14
semanas’.

Cabe sefialar que el prondstico de estos pacien-
te es sumamente variable. Si bien es una condicién
generalmente autolimitada, puede ser recurrente
y refractaria al tratamiento, sobre todo cuando se
asocia a comorbilidad psiquidtrica severa.

Conclusiéon

Se expone el caso de una paciente con MPVC
asociado a un trastorno conversivo segiin estudio
clinico y evolucién, el que en un comienzo se inter-
preté como una MG con pardlisis cordal bilateral
subita, asociacién que es infrecuente.

El médico de urgencia, neurdlogo y otorrino-
laring6logo deben conocer esta patologia y sospe-
charla, especialmente en pacientes que presenten
crisis obstructiva respiratorias caracterizadas por
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estridor sin cianosis ni desaturacién asociadas,
sin antecedente de enfermedad neuromuscular y
con examen neurolégico normal. Es esencial dis-
tinguir entre paresia y paralisis de cuerdas vocales
y saber que la aduccién parética es infrecuente. El
desconocimiento dificulta el diagndstico y facilita
la realizacion de procedimientos invasivos innece-
sarios con potencial dafio iatrogénico.
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