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Las distonias de miembros son movimientos
involuntarios caracterizados por una contraccion muscu-
lar repetitiva con posturas de torsion, bizarras, que se aso-
cian a fendmenos de co-contraccion muscular y sobreflujo
(overflow). Estas ocasionan posturas andmalas en las ex-
tremidades y pueden llegar a ocasionar dolor, asi como
alteracion en la funcion que dificulta incluso la realizacion
de las actividades de la vida diaria. Las distonias tarea-
especificas u ocupacionales corresponden a este mismo
grupo de trastornos del movimiento, que, sin embar-
go, se presentan sélo durante una actividad puntual.
Estas se manifiestan en la zona afectada al ejercer una
accion (escribir, tocar un instrumento musical, utilizar un
objeto, etc.) y remiten practicamente por completo al
suspender la misma.

Los estudios epidemioldgicos reflejan tasas muy va-
riadas, de acuerdo con la poblacidn estudiada y el centro
hospitalario que los capta. En general, la prevalencia para
distonias focales va desde dos hasta 677 casos por millon
de habitantes.! Las distonias focales de la mano se pre-
sentan desde 3.8 hasta 80 casos por milldn de habitan-
tes.2 En el caso del calambre del escribano, que es la
forma mas comun de distonia ocupacional o tarea-espe-
cifica, la incidencia varia entre 2.7 y 14 casos por millon
de habitantes,® en tanto que la prevalencia es de 69 casos
por millén.* El calambre del escribano se presenta con
mayor frecuencia en los hombres, con una relacion
hombre:mujer de 1.53 a 1; adema@s, existe historia familiar
en 5% de los sujetos afectados.

Se especula que en el calambre del escribano exis-
te una activacion deficiente de la corteza premotora
que da una pérdida de la inhibicion durante la generacion
de comandos motores. Ademas de esto, se ha identifica-
do una disminucion en los niveles de GABA en la corteza
motora sensitiva y en el ndcleo lenticular contralaterales
a la extremidad afectada. Esto sugiere que la falla de los
mecanismos inhibitorios y excitatorios en la corteza mo-
tora y sus conexiones a nucleos basales desencadenen
este fendmeno clinico.?

El examen clinico denota posturas anormales en la
extremidad afectada en el caso de la distonia de miem-
bros. No se encuentran datos de afeccion a otros niveles

* Hospital ABC.
**  Centro Médico de Occidente.

en el caso de las primarias, ya que si éstos se presentan
se deberd sospechar en cuadros secundarios,
heredodegenerativos o distonias-plus.® En el caso de las
distonias tarea-especifica, el examen neurolégico es com-
pletamente normal y el movimiento se observa solo al eje-
cutar una accion en particular.®

En las distonias focales de la mano y en el calambre
del escribano se afectan en forma predominante la mus-
culatura flexora, especialmente los musculos flexor
digitorum superficialis y profundus, flexor pollicis
longus, asi como los lumbricales. De los extensores, los
musculos con mayor involucro son el extensor pollicis
longus, extensor indicis y extensor digitorum comunis.®

El tratamiento que se prefiere para estas entidades
consiste en la aplicacion local de toxina botulinica sobre
la musculatura involucrada. Existen pocos estudios que
demuestran la experiencia con este tipo de tratamiento.
Los mismos se describen a continuacion.

Yoshimuray cols.” en 1992 realizaron un estudio doble-
ciego, prospectivo, cruzado. Se evalud a 17 sujetos (ocho
mujeres, nueve hombres, edad promedio 47 afios) con
distonia en las extremidades, de los cuales 10 tenian distonia
tarea especifica, tres distonia fija, dos posteriores a EVC y
dos por enfermedad de Parkinson. Se eligieron los muscu-
los afectados de acuerdo con evaluacion clinica y
neurofisioldgica por EMG. Se inyectaron los mdsculos afec-
tados en cuatro ocasiones bajo guia electromiografica. En
tres de ellas se aplicé toxina botulinica en dosis aleatorias
(30, 60y 120 U por extremidad en promedio), en tanto que
la cuarta aplicacion fue placebo. El intervalo entre una 'y
otra aplicacién varié de cuatro semanas a cuatro meses.
La respuesta subjetiva de mejora en los sujetos evaluados
fue de 82% en al menos una dosis de toxina botulinica,
comparado con 6% de mejoria en un sujeto que recibid
placebo. La duracion del beneficio varid entre uno y cuatro
meses. La mejoria objetiva evaluada por video del sujeto
fue de 59% en aquéllos que recibieron toxina botulinica y
de 38% en quienes recibieron placebo, esta diferencia no
alcanz¢ significancia estadistica. EI mayor efecto colateral
fue debilidad de la zona inyectada, presente en 53% de los
sujetos evaluados. Fue inusual encontrar mejoria del cua-
dro clinico sin que los sujetos manifestaran debilidad. De
los sujetos manejados con placebo, 13% se quejé de debili-
dad (estudio clase 11-1, USPSTF).

Tsui y cols.t en 1993 efectuaron un estudio doble-cie-
go, cruzado, controlado por placebo en 20 sujetos con
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calambre del escribano con sintomas severos (13 hom-
bres, siete mujeres; edad promedio de 42 afios). La dura-
cién de los sintomas en promedio fue de 5.15 afios. Cada
sujeto recibid dos tipos de aplicaciones: una con toxina
botulinicatipo A, en tanto que la otra consistié en solucion
salina, con un intervalo entre la primera y segunda inter-
vencién de tres meses. Tanto los sujetos evaluados, como
el médico que aplicaba el medicamento y el médico que
evaluaba a los sujetos desconocian el tratamiento utiliza-
do. Los musculos a tratar se determinaron por clinica y
s6lo en ocho sujetos se utiliz6 EMG para la aplicacion.
Las dosis se decidieron de acuerdo con experiencia pre-
via de los investigadores con otros sujetos no incluidos en
este estudio. Se evaluaron a los sujetos pre-tratamiento y
a las dos y seis semanas post-intervencién. Todos los su-
jetos cuando fueron intervenidos con toxina botulinica tipo
A refirieron debilidad. Existi6 Gnicamente mejoria signifi-
cativa en la velocidad y precision del uso del boligrafo,
siendo negativas el resto de las pruebas utilizadas. Un
sujeto empeoro por debilidad excesiva. El tratamiento ofre-
cido no fue 6ptimo para el manejo de dicha patologia (es-
tudio clase 11-1, USPSTF).

Cole y cols.® en 1995 realizaron un estudio doble cie-
go, cruzado, controlado por placebo en 10 sujetos (siete
mujeres y tres hombres, edad promedio de 49.4 afios) con
distonia focal de la mano que respondian previamente en
forma subjetiva a la aplicacion de toxina botulinica. Los
musculos a tratar se identificaron clinicamente y en algu-
nos se utiliz6 EMG. Se aplicaron dosis crecientes de toxi-
na botulinica hasta llegar a la dosis 6ptima. Se aplicé solu-
cién salina como placebo en la misma musculatura. Todos
los sujetos fueron aplicados a través de guia
electromiogréfica. Se realiz6 una evaluacion basal y dos
evaluaciones dos semanas después de la aplicacion. Si el
sujeto evaluado y el médico observaban mejoria posterior
al procedimiento, la siguiente aplicacion se realizaba tres
a cuatro meses después. En caso contrario, la aplicacién
se realizaba dos semanas después de la intervencion ini-
cial. Solamente cuatro sujetos tratados con toxina botulinica
mejoraron las evaluaciones subjetivas, objetivas y las eva-
luaciones por el médico (estudio clase 11-1, USPSTF).

Wissel y cols.?® en 1996 realizaron un estudio ciego,
prospectivo, en el cual evaluaron a 31 sujetos (16 mujeres
y 15 hombres, edad promedio de 35 afios) con calambre
del escribano de 12.3 afios en promedio de duracién a
quienes les aplicaron toxina botulinica tipo Ade 500 U y
valoraron el beneficio clinico a través de la Writer’s Cramp
Rating Scale (WCRS), asi como escalas subjetivas de
mejoray videos del sujeto. Ademas, compararon la escri-
tura con 30 sujetos sanos (17 mujeres y 13 hombres, edad
promedio de 40 afios) por medio de un boligrafo conecta-
do a una computadora que evaluaba trazos. La seleccién

de musculos a tratar en 27 sujetos fue por clinica, en tanto
que en cuatro sujetos se realizd por rastreo
electromiogréafico. La dosis utilizada en promedio fue de
133.2 U. Las evaluaciones clinicas se realizaron cada dos
a cuatro semanas. En caso de no existir una mejoria clini-
ca subjetiva mayor a 20% y no presentar debilidad mus-
cular, una nueva aplicacion se efectuaba. El intervalo de
aplicaciones fue de dos semanas a ocho meses. En 81%
de los sujetos se reportd una mejoria mayor a 20% de sus
sintomas, la cual perdurd por 60 dias en promedio. Des-
pués de tres aplicaciones, cinco sujetos descontinuaron el
tratamiento por falta de mejoria. La debilidad muscular fue
el efecto adverso mas frecuente, reportado en 27 de 31 suje-
tos. Existi6 una disminucion significativa de la sintomatologia
distonica subjetiva, ademas de mejorar la velocidad de la es-
critura posterior a la utilizacion de la toxina botulinica. No
existio mejoria en seis sujetos, la mejora fue moderada en
18 sujetos y marcada en siete de ellos (estudio clase 11-1,
USPSTF).

Contarino y cols.'* en 2007 realizaron estudio
prospectivo, aleatorio, doble ciego, controlado por placebo,
de 31 sujetos con calambre del escribano y 11 controles
sanos para evaluar la velocidad de escritura, la cual se
midio como la cantidad de lineas escritas de un texto es-
tandarizado en un lapso de dos minutos. La seleccion de
musculos a infiltrar fue bajo criterio clinico, la aplicacién
de toxina botulinica o del placebo siempre se realizé bajo
guia electromiografica. Se realizaron potenciales evoca-
dos somatosensoriales de miembros superiores al inicio y
a las ocho semanas posteriores a la intervencion. Del to-
tal de sujetos evaluados con calambre del escribano, 16
fueron sometidos a tratamiento con placebo y 13 a toxina
botulinica tipo A de 500 U. Dos de los sujetos no fueron
incluidos en el analisis por problemas técnicos en el regis-
tro neurofisioldgico. La respuesta en la velocidad de es-
critura bajo tratamiento con toxina botulinica fue
significativamente mejor en comparacion al placebo. No
existieron cambios significativos en los parametros
neurofisiolégicos evaluados a través de los potenciales evo-
cados somatosensoriales entre los grupos (estudio clase
I, USPSTF).

Kruisdijk y cols.’? en 2007 realizaron un estudio
prospectivo aleatorio, doble ciego, controlado por placebo,
en 39 sujetos (17 mujeres y 22 hombres, edad promedio de
46 afios) con calambre del escribano. Los sujetos fueron
asignados a tratamiento con toxina botulinica tipo A de 500
U (20 sujetos) o a placebo (19 sujetos). La seleccion de los
grupos musculares se basé en el examen clinico, en tanto
que la aplicacion fue por guia electromiografica. Los su-
jetos fueron evaluados al inicio y posteriormente a las
cuatro, ocho y 12 semanas post-intervencién. Se aplico
en la evaluacion inicial y un mes después se dio la op-
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cion de re-aplicar a menos que el sujeto se sintiera satisfe-
cho con el resultado obtenido anteriormente. Si el sujeto no
encontraba respuesta al manejo inicial y optaba por una
nueva aplicacion, ésta se incrementaba al doble de la dosis
original. En caso de respuesta insuficiente o debilidad
muscular, la dosis y el sitio de inyeccion se ajustaban para
la segunda intervencion. El resultado primario consistid
en la decision del sujeto en continuar o no con el tratamien-
to. Los resultados secundarios se evaluaron a través de
una escala visual analoga para escritura, WCRS, una esca-
la de estado funcional, una escala de severidad de sintomas
y la velocidad de la escritura. En el grupo de sujetos trata-
dos con toxina botulinica, siete de ellos no quisieron una
segunda aplicacion por estar satisfechos con la mejoria
obtenida. En cinco sujetos, la dosis se duplic6 en una se-
gunda aplicacion al no encontrar efecto favorable y en ocho
sujetos, el sitio de aplicacidn o las dosis se modificaron por
respuesta parcial. En los sujetos tratados con placebo, tres
de ellos no quisieron una segunda aplicacidn por estar sa-
tisfechos con los resultados obtenidos, 13 de ellos requirie-
ron duplicar la dosis por falta de resultado y tres de ellos
requirieron ajustes en la dosis o en el sitio de aplicacion. El
70% de los sujetos manejados con toxina botulinicay 32%
de los sujetos tratados con placebo decidieron continuar con
dichos manejos por encontrarse satisfechos con los resulta-

dos obtenidos por la intervencion. Esta diferencia fue
estadisticamente significativa. Existieron seis sujetos del grupo
tratado con toxina que no continuaron con este tratamiento,
en su mayor parte por referir debilidad. La mejoria en los
resultados secundarios fue estadisticamente significativa en
el grupo tratado con toxina botulinica, con excepcién en la
escala de estado funcional. EI 72% de los sujetos tratados
previamente con placebo, obtuvieron una respuesta favo-
rable al manejarse posteriormente con toxina botulinicay
evaluarse un afio después. De igual manera, al valorarse
al afo, 51% de los sujetos bajo tratamiento con toxina
botulinica continuaban utilizando ésta con resultados posi-
tivos. La duracion promedio del efecto fue de 4.7 meses,
en tanto que la dosis promedio utilizada fue de 100 U (estu-
dio clase I, USPSTF).

De acuerdo con la evidencia previamente descrita y
su estadificacion por la U.S. Preventive Services Task
Force 13, (USPSTF; Tablas 1y 2), el grado de recomen-
dacion en general para utilizar toxina botulinica tipo Aen
distonias focales de miembros superiores y calambre del
escribano es de tipo C (no es recomendable ni
desaconsejable utilizarla, existe moderada evidencia de
que la medida es eficaz, pero los beneficios son similares
a los perjuicios y no puede justificarse una recomenda-
cién en general). No existe evidencia suficiente al mo-

Tabla 1
Nivel de evidencia en estudios clinicos

Nivel de evidencia Tipo de estudio

| Al menos un ensayo clinico controlado y aleatorizado disefiado de forma apropiada.

-1 Ensayos clinicos controlados bien disefiados pero no aleatorizados.
11-2 Estudios de cohortes o de casos y controles bien disefiados, preferentemente multicéntricos.
11-3 Mdltiples series comparadas en el tiempo, con o sin intervencion y resultados sorprendentes en experiencias controladas.

1 Opiniones basadas en experiencias clinicas, estudios descriptivos, observaciones clinicas o informes de comités de

expertos.

Tabla 2
Grado de recomendacion en estudios clinicos
Grado de recomendacion Significado

A Extremadamente recomendable (buena evidencia de que la medida es eficaz y los beneficios superan am-
pliamente los perjuicios).

B Recomendable (al menos moderada evidencia de que la medida es eficaz y los beneficios superan los
perjuicios).

C Ni recomendable ni desaconsejable (al menos moderada evidencia de que la medida es eficaz, pero los
beneficios son muy similares a los perjuicios y no puede justificarse una recomendacion general).

D Desaconsejable (al menos moderada evidencia de que la medida es ineficaz o de que los perjuicios superan

los beneficios).

| Evidencia suficiente de mala calidad o contradictoria y el balance entre beneficios y perjuicios no puede ser

determinado.

Harris RP. Current methods of the U.S. Preventive Services Task Force: a review of the process. Am J Prev Med 2001; 20: 21-35.
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mento para poder crear una recomendacién para utilizar
toxina botulinica en miembros inferiores con manifesta-
ciones distonicas, debido a la falta de estudios que avalen
su utilidad en dicha patologia.

La experiencia nacional aun no vertida en estudios
formales, indica que en estas patologias la toxina puede
utilizarse para disminucion de dolor que en muchos casos
es un problema muy importante y para mejorar la
funcionalidad al menos parcialmente. Esta mejoria permi-
te que la rehabilitacion sea méas efectiva y se mejore la
calidad de vida de los pacientes.
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