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RESUMEN

musculatura laringea, causando un transtorno caracteristico de la

voz. Se han descrito dos tipos principales de DE. La DE de tipo
abductor es la mas comun y se caracteriza por una voz entrecortada,
tensa y estrangulada. La DE de tipo abductor se distingue de la anterior
por la presencia de un habla interrumpida por episodios de voz soplada
y de baja intensidad. La toxina botulinica (TOXBA) ha demostrado ser
el tratamiento mas efectivo para esta patologia.

La disfonia espasmddica (DE) es una distonia que afecta a la

Treinta pacientes afectos de DE (veintinueve DE tipo adductor/una DE ti-
po abductor), cuyo grado de disfonia fue valorado mediante escalas de
incapacidad y analégica-visual, fueron tratados mediante infiltracién de
TOXBA en cuerdas vocales, por via transcutanea con guia EMG. Se ob-
tuvieron mejorias de hasta el 100% de la funcién fonatoria normal, con
una media del 82% en la DE tipo adductor. Los efectos secundarios fue-
ron leves y de corta duracion. Aparecié hipofonia en el 61,3% con una
duracién media de 11,3 dias y disfagia en el 44,1%, durante 5,8 dias.
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ABSTRACT

RESULTS OF USING BOTULISM TOXIN IN THE TREATMENT
OF SPASMODIC DYSPHONIA

pasmodic Dysphonia (SD) is a dystonia involving laryngeal mus-

culature thus causing a characteristic voice disorder. Two main ty-

pes of SD have been described. The adductor type is the commo-
nest and it is characterized by a strain-strangle, choked voice. The
abductor type can be distinguished from the previous one by episodes of
a blown and whispering voice, interrupting speech. Botulism toxin (BTX)
has demonstrated to be the most effective treatment for this condition.
Thirty patients diagnosed of SD (twenty-nine adductor type/ one abduc-

tor type) were included. Their degree of dysphonia was evaluated using
both functional and visual-analogue scales. They were treated with BTX
vocal cord injections using a percutaneus technique under EMG guidan-
ce. Improvements up to a 100% of the normal vocal function were ob-
tained, with an average of 82% in the adductor type. The adverse ef-
fects were mild and transient. Hypophonia affected 61,3% of patients
lasting an average of 11,3 days. Dysphagia was reported in 44,1% of
cases lasting an average of 5,8 days.
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INTRODUCCION

La disfonia espasmaddica (DE) es una distonia
focal, de accion, que afecta a la musculatura larin-
gea. El término "disfonia espastica" fue utilizado
por primera vez por Traube' en 1871 para referirse
a una "disfonia nerviosa". En 1968 Aronson et al.*®
revisaron y popularizaron el término y posterior-
mente describieron dos tipos principales de disfo-
nia espasmaodica: el tipo adductor, asociado a la
hiperadduccién irregular de las cuerdas vocales y
el tipo abductor, resultado de la abduccion inter-
mitente e inapropiada de las cuerdas vocales®.

La DE se presenta con una incidencia baja, re-
presentando un 5% del total de las distonias foca-
les®. La DE de tipo adductor es la mas comun y
constituye alrededor del 90% de las distonias la-
ringeas®. Se inicia habitualmente entre los 30 y 50
anos de edad como episodios incontrolados de
voz entrecortada, disfonia y aumento del esfuerzo
asociado al habla. Los sintomas progresan duran-
te 1 6 2 afios y se cronifican. El habla es caracte-
ristica: entrecortada, con pausas, tensa, estrangu-
lada y con aumento del esfuerzo fonatorio. La risa,
el bostezo y la voz cantada pueden ser normales,
especialmente en los periodos iniciales de la en-
fermedad®. La DE de tipo abductor se presenta en
cerca del 9% de distonias laringeas. Se distingue
claramente de la anterior por la presencia de un
habla interrumpida por episodios de voz susurra-
da, soplada y de baja intensidad®.

El tratamiento de la DE ha sido desalentador
hasta hace pocos afos, ya que la rehabilitacion fo-
niatrica, los farmacos, la psicoterapia y los proce-
dimientos quirdrgicos, incluyendo la seccién del
nervio recurrente’, han mostrado una utilidad du-
dosa y en la mayoria de casos nula. En 1980,
Scott? utilizé con éxito la toxina botulinica (TOXBA)
en el tratamiento del estrabismo y su uso se ex-
tendié al tratamiento de otras distonias focales,
entre ellas las distonias laringeas. Diversos traba-
jos han demostrado que la TOXBA resulta efectiva
para el tratamiento de la DE*".

En este articulo presentamos nuestra experien-
cia y resultados en el tratamiento de 30 pacientes
afectos de DE, vistos de forma prospectiva en los
Servicios de Neurologia y Otorrinolaringologia del
Hospital Clinic i Provincial de Barcelona entre los
afios 1991 y 1998.

PACIENTES Y METODOS

Treinta pacientes consecutivos no selecciona-
dos, afectos de DE, sexo (8 varones/22 mujeres),

edad media de 56 afios (rango de 27 a 89), con
una duracion media de los sintomas de 66 meses
(rango de 3 meses a 25 afos). Veinticinco pacien-
tes presentaban una DE aislada, mientras que en
5 casos la distonia laringea se asociaba a otras
distonias: una distonia orofacial, una distonia de
extremidades, un espasmo de platisma y 2 temblo-
res esenciales. La distonia fue primaria en 29 ca-
sos y secundaria a un AVC en uno. Los criterios
para el diagnéstico de DE incluyeron una historia
estable de alteraciones de la fonacién con caracte-
risticas de voz entrecortada, con pausas, estran-
gulada y con aumento del esfuerzo fonatorio y sig-
nos de hipertonia laringea en fonaciéon o
movimientos laringeos distonicos no asociados a
la fonacion, confirmados mediante fibrolaringosco-
pia. El diagndstico fue dado por un neurélogo y un
otorrinolaringdlogo. Los pacientes dieron su con-
sentimiento por escrito.

El grado de disfonia fue valorado de forma sub-
jetiva por el equipo médico mediante una escala
de incapacidad (El) de 0 a 5, siendo 0: normal; 1:
ligera incapacidad sin alteracién funcional; 2: mo-
derada incapacidad sin alteracién funcional; 3: mo-
derada incapacidad con ligera alteracion funcional;
4: marcada incapacidad con moderada alteracion
funcional; 5: marcada incapacidad con importante
alteracion funcional. La evaluacion incluyé la filma-
cion de la lectura de un texto estandar y la valora-
cion, por parte del paciente, de su grado de disfo-
nia sobre una escala analdgica-visual (EAV) de 0:
sin habla a 10: habla normal™. Los pacientes fue-
ron evaluados pre-tratamiento, a las 4 semanas y
a los 3 meses post infiltracion.

Se tratd a los pacientes con TOXBA tipo BO-
TOX®, Allergan, por via transcutanea segun el pro-
cedimiento clasico™, con guia EMG. La toxina fue
diluida en dosis de 2,5 U/0,1cc de salino, inmedia-
tamente antes de su uso. Con el paciente en de-
cubito supino e hiperextensién cervical, se identifi-
c6 el espacio cricotiroideo por palpaciéon y se
intodujo una aguja monopolar, recubierta con Te-
flon® (27, 1 1/2-inch), a través de la membrana cri-
cotiroidea, a 2 mm de la linea media, en la subglo-
tis, dirigiéndose superior y lateralmente hacia el
borde inferior de la cuerda vocal. La localizacion
en el musculo tiroaritenoideo se confirmé electro-
miograficamente, por un aumento en la frecuencia
de los potenciales de accién durante la fonacién
de la vocal /e/. En la primera infiltracion se inyec-
taron 2,5 U de TOXBA por cuerda*". Posterior-
mente las dosis fueron modificadas segun la res-
puesta clinica y la intensidad y duracion de los
efectos secundarios. En la DE tipo abductor se in-
filtr6 un musculo cricoaritenoideo posterior®.
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Los estudios de eficacia se basan en la diferen-
cia entre los valores pre y post-tratamiento en las
escalas de incapacidad y analdgica-visual. Diferen-
ciamos los resultados tras la primera sesion de los
obtenidos en sesiones sucesivas, teniendo en cuen-
ta que no disponemos de los resultados de todas
las sesiones por la dificultad de seguimiento de los
pacientes procedentes de otras comunidades aut6-
nomas. Para valorar los resultados estadisticamente
se ha utilizado la prueba de rangos de Wilcoxon.

RESULTADOS

Veintisiete pacientes presentaban DE tipo ad-
ductor y solamente una DE tipo abductor. Dos pa-
cientes presentaban, concomitantemente, temblor
de voz.

El nimero total de sesiones fue de 132. En 125
de ellas la infiltracion fue bilateral y en 7 casos
unilateral. Los pacientes han recibido un namero
medio de 3,6 sesiones (rango de 1 a 13).

La dosis inicial fue de 2,5 U por cuerda vocal,
ajustando posteriormente las dosis segun la rela-
cion entre la respuesta clinica y los efectos secun-
darios, siendo la dosis media total de TOXBA de
4,6 U por sesion (rango de 2 a 15 U).

En cuanto a la primera puncién (n=18), el valor
pre-TOXBA en la escala El para la DE tipo adduc-
tor fue de 3,53 (rango de 3 a 5) y el valor post-
TOXBA de 0,91 (rango de 0 a 3), siendo la dife-
rencia entre estos valores estadisticamente
significativa. El valor %EAV pre-TOXBA fue de
34,1% (rango de 5 a 75%) y el %EAV post-TOXBA
de 82,94% (rango de 55 a 100%), siendo también
la diferencia entre ambos valores estadisticamente
significativa (tabla 1).

En posteriores tratamientos (n=40), el valor me-
dio en el pre-TOXBA fue de 2,7 (rangode 0 a 4) y
el %EAV pre-TOXBA del 35% (rango de 5 a 90%),
manteniéndose post-TOXBA un 77,6% (rango de
30 a 100%) (tabla 1).
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La respuesta fue parcial en los dos casos de
temblor de voz (los pacientes refirieron una mejo-
ria del 30%) y en la DE tipo abductor.

El porcentaje de efectividad de las sesiones en
la DE adductora fue del 88,3%, entendiendo por
sesion efectiva aquella en la que se obtuvo como
minimo una diferencia de 2 entre el valor El previo
y posterior a la puncién.

La mejoria de los sintomas se inici6 a las 24-
48 horas de la puncién, con desaparicion de los
espasmos en la mayoria de casos e hipofonia. La
maxima mejoria se refirié6 a los dos meses. La du-
racion de los efectos oscilé entre dos y cinco me-
ses, con una media de 5,4 meses (rango de 2 a
18 meses).

Los efectos secundarios mas comunes fueron
la hipofonia en el 61,3% de punciones, con una
duracion media de 11,3 dias (rango 0-50) y la dis-
fagia leve para liquidos en el 44,1%, durante 5,8
dias (rango 0-60). Todos los efectos fueron leves a
moderados.

Dos casos de DE adductora siguen libres de
sintomas después de 2 y 5 afos, respectivamente,
de la ultima puncion. Seis pacientes después de
recibir de 2 a 3 punciones decidieron no seguir
con el tratamiento, 3 de ellos por cambio de domi-
cilio y los restantes porque los efectos secundarios
les resultaron excesivamente molestos.

DISCUSION

La disfonia espasmaddica es una enfermedad
poco valorada, pero que incapacita de forma impor-
tante a los que la padecen, al impedir una comuni-
cacion social adecuada. Por ello resulta importante
conocerla. Hasta no hace demasiado se considera-
ba una patologia de origen funcional o psicogeno
porque se desconocia su causa. Actualmente se
valora como una enfermedad neurolégica debida a
una alteracion de los ganglios basales.

El diagnéstico de la enfermedad es clinico, aun-

Tabla 1: Valoracioén clinica (DRS) y subjetiva (EAV) de la respuesta a la TOXBA en la DE

12 pre-BTX 1? post-BTX siguientes pre. siguientes post.
DRS D.L. gral. 3,53 (rango:3-5) 1,07 (rango:0-3) 2,7 (rango:0-4)
DRS DE add. 3,53 (rango:3-5) 0,91 (rango:0-3)
EAV D.L. gral. 33,1% (rango:5-75) 81,2% (rango:55-100) 35% (rango:5-90) 77,6% (rango:30-100)
EAV DE add. 34,1% 82,94%

Abreviaturas: DL gral= distonia laringea en general; DE add= disfonia espasmddica en abduccién; DRS= Disability Rating Scale (escala de incapacidad) de 0 a 5; EAV=

Escala Analégica-visual de 0 a 100%.
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que existen pruebas complementarias de ayuda
también para el seguimiento de la respuesta tera-
péutica. En nuestro centro los pacientes son diag-
nosticados inicialmente por un neurélogo, que valo-
ra ademas la presencia de otras distonias
asociadas y la posible etiologia. Si se considera
que el paciente se puede beneficiar del tratamiento
con TOXBA, es valorado entonces por un otorrino-
laringdlogo. La endoscopia laringea no necesaria-
mente muestra alteraciones™. La electromiografia
laringea no muestra un patron tipico. En el 23% de
pacientes se registra un temblor irregular (4-8 Hz);
en el 6% el temblor es regular; en el 17% de casos
aparecen potenciales alargados; pequefios poten-
ciales en el 4% y reducciéon del nimero de unida-
des motoras en el 6%". El analisis acustico de la
voz tiene validez como medida objetiva de res-
puesta al tratamiento y en concreto los valores de
la desviacion estandar de la FO, relacién sefal/rui-
do y factor de rotura de la voz (roturas de voz/tiem-
po de fonacion maximo) en una vocal sostenida,
presentan mejorias significativas tras tratamiento
con toxina botulinica'®. También se han utilizado
medidas aerodinamicas en el estudio de la disfonia
espasmaodica. Se puede estimar la presion subgloti-
ca midiendo la presién intraesofagica en fonacion,
que esta elevada en los pacientes con espasmos
laringeos y mejora tras tratamiento. Sin embargo,
es una técnica molesta para el paciente y poco uti-
lizada. Medidas mas simples como la del flujo aé-
reo fonatorio, reducido en estos pacientes, y la re-
sistencia laringea, elevada, resultan utiles para el
diagnodstico y seguimiento de la patologia™"®. En
nuestro caso, la respuesta al tratamiento ha sido
valorada de forma subjetiva por el equipo, sobre
una escala de incapacidad. Este sistema es el utili-
zado por la mayoria de autores™, aunque las esca-
las pueden ser diferentes. La valoracion del propio
paciente sobre la efectividad de la inyeccion se ha
realizado sobre una escala analdgica-visual y aun
siendo un sistema altamente subjetivo, da una idea
muy aproximada de la respuesta del paciente al
tratamiento. Ademas, proporciona una valoracién
general del paciente, lo cual es interesante ya que
nuestras evaluaciones, dado que la clinica puede
fluctuar de un momento a otro en funcién del esta-
do emocional del paciente, resultan parciales*™.
Mediante infiltracion laringea con BTX hemos
obtenido mejorias de hasta el 100% de la funcién
fonatoria normal, con una media que se situa alre-
dedor del 82% en la DE tipo adductor, comparable
al 90% de las series*. Los resultados no parecen
estar influidos por la edad del paciente ni por la
severidad de la disfonia o el tiempo de evolucién
de la misma, pero si por el diagnéstico. Los mejo-

res resultados se han obtenido en la DE tipo ad-
ductor, pero sin embargo también puede haber
mejoria en la DE abductora y el temblor de voz'.
En la DE abductora se supone que existe una hi-
peractividad de los musculos dilatadores laringeos,
por lo que la infiltracion de toxina se realiza en los
musculos cricoarotenoideos posteriores y no en
los tiroaritenoideos, como en la DE adductora®™. La
presencia de una distonia generalizada, DE tipo
abductor, disnea o temblor de voz parecen ser fac-
tores predictivos de peor respuesta al tratamiento,
de forma similar a la descrita en la literatura®. En
punciones sucesivas se mantuvieron los resulta-
dos?'. Por contra, los pacientes nunca llegaron a
presentar los niveles de dificultad fonatoria previos
a la primera sesion (valor El medio inicial=3,53;
valor EI medio previo a punciones sucesivas=2,7).
Dos casos de DE tipo adductor se mantienen asin-
tomaticos a los 2 y 5 afos de la ultima puncién
con BTX. Se trata de dos mujeres de 35 y 39 anos
de edad, con un tiempo de evolucion de su patolo-
gia corto, 6 y 9 meses respectivamente, infiltradas
en una y en 3 ocasiones. Este hecho se describe
en la literatura ocasionalmente, aunque no se ha
demostrado que sea un efecto de la BTX, ya que
también se presentan remisiones espontaneas en
pacientes que nunca han recibido tratamiento*.

Los efectos secundarios han sido en todos los
casos leves y de corta duracién. La hipofonia apa-
recié en el 61,3% y duré una media de 11,3 dias y
la disfagia en el 44,1% durante 5,8 dias (69% y
62% respectivamente en las series de Ludlow et
al.*??). Estos porcentajes estan sujetos a una am-
plia variabilidad y hay autores que refieren muy
pocos efectos secundarios, probablemente porque
su valoracion es altamente subjetiva™?.

En nuestra serie hemos utilizado exclusivamen-
te la técnica transcutanea para la inyeccion de
BTX, obteniendo respuesta terapéutica en el
88,3% de las sesiones en pacientes diagnostica-
dos de DE tipo adductor. La técnica resulta senci-
lla, rapida, segura, efectiva y bien tolerada por los
pacientes, por lo que consideramos que debe ser
el procedimiento de eleccion inicial. Esta técnica
es realizada en nuestro caso por un otorrinolarin-
gologo, bajo guia EMG del neurélogo. Tan solo he-
mos tenido problemas leves para realizar la pun-
cion en dos casos, uno por bocio que dificultaba la
localizacion de la membrana cricotiroidea y otro
por calcificacion de la propia membrana. Sin em-
bargo, la técnica transoral mediante laringoscopia
indirecta, aunque resulta mas laboriosa y dificil de
realizar en pacientes nauseosos, tiene la ventaja
de ser mas eficaz y no precisar control EMG, por
lo que deberia reservarse para casos con mala
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respuesta a la técnica clasica®*. Respecto a la re-
alizacién de punciones uni o bilaterales, parece
que ambas presentan similares beneficios y efec-
tos secundarios. La ventaja de la puncién bilate-
ral?®* es la utilizacion de dosis menores de TOX-
BA, mientras que en la unilateral?® el riesgo
potencial de lesion de la laringe por la aguja se li-
mita a un solo lado.

Sin embargo, aunque la TOXBA es, con mu-
cho, el tratamiento disponible mas satisfactorio pa-
ra la DE, no resulta un tratamiento curativo. La du-
racion de sus efectos es limitada y variable,
oscilando en general entre 2 y 5 meses. Ademas,

ACTA OTORRINOLARINGOLOGICA ESPANOLA

no carece de efectos secundarios indeseables, co-
mo la hipofonia y la disfagia, aunque sean leves y
pasajeros. Las investigaciones recientes se cen-
tran en aumentar la eficacia de las inyecciones de
TOXBA en la DE. Se han estudiado distintas dosi-
ficaciones de TOXBA (1,25 unidades-30U)%, la in-
yeccion tiroaritenoidea unilateral’®® frente a la bila-
teral®?, las inyecciones dirigidas por EMG# frente
a endoscopia®?*, reposo de voz post-infiltracion vs.
fonacion inmediata® y logopedia®®®.

Por otra parte, también sera imprescindible va-
lorar los efectos a largo plazo de la puncion repeti-
da de TOXBA en la musculatura laringea.
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