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RELATO DE CASO

Complex regional pain syndrome in the orofacial region. Case report

Sindrome complexa de dor regional em regiao orofacial. Relato de caso

Elba Lucia Wanderley Santos', Igor Santos Sales?, Nadja Maria Jorge Asano’, Maria das Gracas Wanderley de Sales Coriolano’

ABSTRACT

BACKGROUND AND OBJECTIVES: The complex regional
pain syndrome is characterized by presenting autonomic, sen-
sory and motor difficult to control changes of the chronic evo-
lution. Its pathophysiology and treatment are not fully defined,
and the search for an increasingly effective treatment is a subject
of medical concern. The involvement of the orofacial region has
an even rarer incidence, and the literature reports only 14 cases
in five decades. The objective of this report was to warn physi-
cians and researchers about the importance of a correct diagnosis
and to show the possibility of controlling this dysfunction with
conservative treatment.

CASE REPORT: A 68-year-old female patient, who after a facial
trauma and three subsequent surgical procedures, developed orofa-
cial complex regional pain syndrome. Several therapeutic regimens
were performed, and after the last one she became completely
asymptomatic: oxcarbazepine (900mg/day), morphine-controlled
liberation (120mg/day), fluoxetine (40mg/day) and clonazepam
(2mg/day), electrotherapy and oral rehabilitation
CONCLUSION: The diagnosis criteria for complex regional
pain syndrome recommended by the International Association
for the Study of Pain, revised in 2007, should be followed. The
treatment of this neuropathic syndrome includes anticonvul-
sants, tricyclics, opioids, electrotherapy and somatic and stellate
ganglion block, the latter when the pain is maintained by the
sympathetic nervous system. In this report of an orofacial com-
plex regional pain syndrome II, pain control was shown without
the need for sympathetic ganglion block, which can be a warning
to the medical class to a correct diagnosis and an effective and
less invasive treatment.
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RESUMO

JUSTIFICATIVA E OBJETIVOS: A sindrome complexa de
dor regional se caracteriza por apresentar alteracoes autondmicas,
sensitivas e motoras de evolu¢io cronica de dificil controle. Sua
fisiopatologia nao estd totalmente definida e a busca por um tra-
tamento cada vez mais eficaz é objeto de preocupagio médica. O
comprometimento da regido orofacial tem uma incidéncia ainda
mais rara e a literatura relata apenas 14 casos em cinco décadas.
O objetivo deste relato foi alertar médicos e pesquisadores para a
importincia de um diagnéstico correto e mostrar a possibilidade
de controle dessa disfun¢io com o tratamento conservador.
RELATO DO CASO: Paciente do sexo feminino, 68 anos, apds
trauma facial e trés intervencoes cirdrgicas posteriores, desenvolveu
quadro de sindrome complexa de dor regional orofacial. Foram
realizados védrios esquemas terapéuticos, o ultimo dos quais tor-
nou-a completamente assintomadtica: oxcarbazepina (900mg/dia),
morfina de liberagio controlada (120mg/dia), fluoxetina (40mg/
dia) e clonazepam (2mg/dia), eletroterapia e reabilitacio oral.
CONCLUSAOQ: Os critérios de diagnéstico para a sindrome
complexa de dor regional, preconizados pela International Asso-
ciation for the Study of Pain, revisados em 2007, devem ser segui-
dos. O tratamento desta sindrome neuropdtica inclui anticonvul-
sivantes, triciclicos e opioides, eletroterapia, bloqueio somdtico e
de ganglio estrelado, este Gltimo quando a dor for mantida pelo
sistema nervoso simpdtico. Neste relato de uma sindrome com-
plexa de dor regional II orofacial foi mostrado o controle da dor
sem a necessidade de bloqueio do ganglio simpdtico, o que pode
alertar a classe médica para um correto diagndstico e um trata-
mento eficaz e menos invasivo.

Descritores: Algodistrofia, Causalgia, Diagndstico, Distrofia
simpdtica reflexa, Dor orofacial, Terapéutica.

INTRODUCAO

A sindrome complexa de dor regional (SCDR) se caracteriza por
apresentar alteracdes autondmicas, sensitivas e motoras de evolugio
cronica. E uma doenga de dificil controle cuja fisiopatologia nio
estd totalmente definida, causando preocupagio aos profissionais de
satide, na busca de um tratamento cada vez mais eficaz. O compro-
metimento da regido orofacial tem uma incidéncia ainda mais rara,
como mostrado em revisio sistematica realizada de 1947 a 2010,
com apenas 14 casos publicados. Assim, mais pesquisas e publica-
goes cientificas s3o necessdrias para uma melhor compreensio, diag-
néstico preciso e tratamento eficaz desta fenomenologia'.

Essa sindrome orofacial tem origem apés lesoes teciduais locais,
traumas como extragdes dentdrias dificeis, acidente por instru-
mentos pérfuro-contundentes, pds-cirurgias, ou mesmo por doen-
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cas sistémicas. Acomete mais o sexo masculino, com idade média
de 45,5 anos. A doenga ¢ classificada em dois tipos: SCDR tipo I,
também denominada distrofia simpdtico reflexa e SCDR tipo II,
também denominada causalgia®.

O quadro clinico desta sindrome na regido orofacial pode variar de
paciente para paciente. A dor geralmente compromete a topografia
inervada pelo sistema simpdtico local que acompanha o sistema vas-
cular dessa 4rea, compreendendo regides dos dermdtomos™?. Além
disso, o paciente pode apresentar outras alteracdes locais, como
modificagbes na coloragio e na temperatura da pele, hipersalivagio,
e, em alguns raros casos, alteragoes tréficas e edema da pele local®.
Diferentemente da SCDR tipo I das extremidades, que cursa com
alteragdes profundas teciduais, vasculares e tréficas, essas alteracoes
nio sio relatadas nesta sindrome orofacial.

A fisiopatologia é controversa, porém as alteracdes podem ocorrer
no 6rgao efetor, na fibra aferente periférica, no neurénio simpético,
na medula espinhal e nos centros supraespinhais. A teoria princi-
pal sobre a origem desta doenga indica modificages na recepgio,
transdugio, modulagio e percepgio da dor, em que as fibras A delta
e C sofrem modificacoes e exacerbam suas atividades, ocasionando
distor¢des desproporcionais na caracterizagio e sentimento da dor
relatada pelo paciente. Uma resposta inflamatdria exagerada, cica-
trizagdo aberrante?, formagio de neuroma, uma estrutura desorga-
nizada com impulsos nociceptivos espontineos por alteragdes bio-
quimicas locais levam a uma distor¢ao do processo de transmissao e
modulagio da dor’.

O diagnéstico é puramente clinico. Os critérios da International Asso-
ciation for the Study of Pain (IASP) (1994), revisados em 2007 para o
diagnéstico da SCDR devem ser seguidos, lembrando que a SCDR
orofacial uma entidade rara e de dificil diagndstico e tratamento®.

O objetivo deste relato foi alertar médicos e pesquisadores para a
importincia de um diagndstico correto e mostrar a possibilidade de
controle dessa disfun¢io com o tratamento conservador.

RELATO DO CASO

Paciente do sexo feminino, 68 anos, relata ter sofrido queda da
prépria altura hd trés meses, com pequena lesio no ldbio inferior,
préximo a comissura labial esquerda. A partir desse trauma, iniciou
um quadro 4lgico, que perdurou, mesmo apds o processo de cicatri-
zagdo. A dor era continua, de intensidade 8/9 pela escala analégica
visual (EAV). A paciente referia sensagio de corpo estranho no local,
com edema e dificuldade para falar. Ao exame, o ldbio inferior apre-
sentava discreto edema e hiperestesia. Foi submetida a exames de
imagem: ultrassom (USG) e tomografia computadorizada (TC) dos
labios, para investigar corpo estranho, porém nada foi detectado,
apenas imagem compativel com tecido fibrético.

Inicialmente, foi estabelecida a hipétese diagndstica de dor croni-
ca neuropdtica pds-trauma, por possivel neuroma, e prescrito: ga-
bapentina (300mg) 1 comprimido a cada 12h e codeina (30mg)
1 comprimido a cada 8h ¢ mantida a amitriptilina (25mg) que a
paciente ja usava hd 3 anos, para tratamento de neuralgia pés-herpé-
tica na face lateral D do t6rax, no momento controlada. Nao houve
alivio para a dor facial.

Apds 10 meses, a paciente regressou a0 Hospital das Clinicas, com
histéria de intervengio cirtirgica no local da dor, em instituigio pri-
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vada. Foi realizada exérese da regido dolorosa endurecida, tendo o
exame histopatoldgico mostrado tecido fibrético.

Apbs essa primeira intervengdo, a dor se apresentava intensa, es-
pontinea, continua, acompanhada agora de queimagio e alodinia
mecanica. Foi reiniciado o tratamento farmacoldgico: amitriptilina
(25mg/dia), gabapentina (300mg) de 8/8h, introduzido o clonaze-
pam (2mg) A noite, fluoxetina (20mg) ao dia, para ansiedade, sinto-
mas depressivos e disttirbios do sono consequentes a dor cronica. A
codeina foi substituida pelo tramadol (50mg) a cada 6h, associado
ao tratamento com acupuntura. Foi constatada melhora em torno
de 40%, no quadro algico.

Na procura de solugdo ripida para o seu problema, a paciente se
submeteu a mais duas intervengées cirdrgicas, o que agravou ainda
mais o quadro doloroso ¢ o seu sofrimento. Queixava-se, na ocasido,
de dor com EAV 9/10, queimor e calor local, edema que se agravava
quando ela falava, com distor¢io da anatomia oral, dificuldade para
mastigar s6lidos. O exame revelou: aumento da temperatura no lo-
cal, hiperestesia, hiperalgesia e alodinia mecanica na regido topogra-
ficamente exata dos traumas.

Foi diagnosticada, assim, uma SCDR orofacial, consequente aos
traumas sucessivos em nivel das vias sensitivas periféricas faciais.
Dessa forma, foi reiniciado o tratamento com eletroacupuntura de
baixa e alta frequéncias alternadas, o que gerou alivio imediato da
dor; porém, apds dois a trés dias, a dor retornava na mesma intensi-
dade. Foi associada, entdo, metadona (5 mg), 1 comprimido a cada
12h (em substituigio ao tramadol), e substituida a gabapentina pela
oxcarbazepina (300mg) 3 comprimidos ao dia). Foi sendo retirada
progressivamente a amitriptilina, para evitar possiveis efeitos adver-
s0s, por se tratar de uma paciente idosa.

Com esse esquema terapéutico, a paciente ficou completamente as-
sintomdtica, por até 24 horas. Infelizmente, comecou a apresentar
efeitos adversos 2 metadona, como: edema acentuado em membros
inferiores e oligtria. Assim, a metadona foi substituida por morfina
simples (10mg) de 6/6h, disponibilizada pelo servigo. Foi realizado
resgate nas dores episddicas, com 5Smg de morfina, até ficar assinto-
mdtica, substituindo-se a dose didria pela morfina de liberagio con-
trolada (LC), 60mg de 12/12h e inicio da reabilitagio oral.

No momento, a paciente estd quase assintomdtica. Refere apenas
dor em peso, EAV  2/3, quando fala mais durante o dia. Usando
morfina LC (60mg) de 12/12h, oxcarbazepina (600mg) 4 noite e
300mg pela manha. Melhorou da depressio com fluoxetina (40mg/
dia) e clonazepam (2mg), 1 comprimido a noite.

DISCUSSAO

E notério ser a SCDR orofacial um caso desafiador, pela escassez de
literatura cientifica especifica e suficiente para direcionar seu manu-
seio e entendimento adequados.

Os critérios de diagndstico para a SCDR, preconizados pela IAST,
revisados em congtesso realizado em Budapeste”® sdo classificados
com base em quatro itens. 1) Dor continua, desproporcional a qual-
quer evento-incidente; 2) Presenca de um sintoma, dentre as quatro
categorias seguintes :a) sensorial: hiperestesia e/ou alodinia; b) vaso-
motor: assimetria de temperatura ¢/ou mudangas de cor da pele e/ou
assimetria de cores da pele; c) sudomotor/edema: edema e/ou mu-
dangas de transpiragio e/ou suavizagio da assimetria; d) motor/tré-
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fico: diminui¢io da amplitude de movimento e/ou disfungio e/ou
mudangas tréficas; 3) exibir pelo menos um sinal, no momento da
avaliacdo, dentre dois ou mais das seguintes categorias: a) sensorial:
hiperalgesia e/ou alodinia, b) vasomotor: evidéncia de assimetria de
temperatura (>1°C) e/ou mudangas na cor da pele e/ou assimetria;
c) sudomotor/edema: evidéncia de edema e/ou mudancas de trans-
piragio e/ou suavizagio da assimetria; d) motor/tréfico: evidéncia de
diminui¢io da amplitude de movimento e/ou disfun¢io motora e/
ou mudangas tréficas e 4) Nio existe outro diagnéstico que explique
melhor os sinais e sintomas.

A paciente preenchia os 4 itens dos critérios diagndsticos preconiza-
dos pela IASP e revisados em 2007. Dor desencadeada apds vérios
eventos nocivos no lbio inferior, 4 esquerda; presenca de dor inten-
sa (EAV 9/10) continua, espontinea, nio proporcional ao evento
inicialmente desencadeante; alodinia mecinica, hiperalgesia, edema,
sensacdo de calor local, além da distor¢ao da anatomia, com dificul-
dade para falar. Foram excluidas outras possibilidades diagnésticas
de dor facial, através de exames complementares e avaliacbes com
equipe multidisciplinar.

No tratamento desses pacientes é fundamental a reabilitacio e o
alivio da dor, com a utilizacio de firmacos e intervencdes, como
bloqueio simpdtico e somdtico’.

No tratamento farmacoldégico podem ser empregados opioides, que
devem seguir o protocolo para dor cronica nao oncolégica®. Anti-
depressivos triciclicos tém sua eficdcia comprovada na modulacio da
dor crdnica por vdrios mecanismos, principalmente bloqueio da re-
ceptagio da serotonina e noradrenalina. Os anticonvulsivantes, através
de estabilizacio dos canais de sodio, cdlcio e potdssio. A gabapentina
mostrou-se eficaz para o tratamento dessa sindrome'". A carbama-
zepina ¢ também indicada em dor neuropdtica na regido de cabeca
e pescogo'. O bloqueio do nervo somdtico ou ginglio simpdtico é
realizado em casos mais complexos e refratdrios da sindrome?’.

Um dos tratamentos nio farmacoldgicos descritos na literatura ¢ o
uso de eletroestimulacao, como estimulagio elétrica nervosa trans-
cutdnea, estimulagio nervosa percutinea (eletroacupuntura), ou
mesmo a utilizagio de biofeedback, porém sao poucos os estudos
controlados que validem o emprego dessas técnicas'’.

Neste relato, o tratamento consistiu em eletroacupuntura com baixa
e alta frequéncias alternadas, que propicia a liberagio de diferentes
neurotransmissores opioides em nivel central, com efeito inibitério e
modulatério da dor cronica”. Foram administrados opioides (mor-
fina LC) e o anticonvulsivante (oxcarbazepina), levando em consi-
deracio que o opioide pode ser utilizado quando outras medidas
terapéuticas falham e a paciente nao respondeu ao anticonvulsivante
de primeira linha indicado na literatura'®. O antidepressivo seletivo
da recaptagio da serotonina foi utilizado para estabilizacao emocio-
nal. A paciente melhorou em 80%, nio necessitando de bloqueio do
ganglio estrelado simpdtico, possivelmente por se tratar de SCDR do
tipo IT". A oxcarbazepina foi mais eficaz em relagio a gabapentina'®.
Heir et al."” observaram os tratamentos para essa sindrome em dois
casos relatados. No primeiro, foram realizados dois bloqueios do
ganglio estrelado, obtendo uma melhora de 80%; e no segundo,
ap6s indmeras falhas no tratamento, s6 foi possivel abolir o quadro
4lgico com esse bloqueio. Segundo Melis et al.'®, a presenca de sinais
e sintomas reflexos simpdticos ¢ uma das principais indicagoes para a
aplicagio de bloqueio ganglionar. Possivelmente, nos casos relatados,

374

Santos EL, Sales IS, Asano NM e Coriolano MG

havia manuten¢io do quadro clinico pelo sistema nervoso simpdti-
co, obtendo-se uma resposta 6tima no controle da dor, o que nio
foi o caso deste relato, pois optou-se primeiramente pelo tratamento
conservador para o controle da dor, levando em consideragio a ida-
de da paciente, complicagoes irreversiveis e 0 embasamento cientifi-
co”'®1, Ressaltando que mudangas vasomotoras e sudomotoras nio
fornecem necessariamente evidéncias para dor mantida pelo sim-
pdtico, mas certamente demonstram envolvimento do simpdtico®.
Sakamoto et al.?! relataram um caso em que o paciente foi subme-
tido aos mais diversos tipos de tratamentos farmacolégicos e nio
farmacoldgicos. O mais eficaz foi o bloqueio do ganglio estrelado,
que proporcionava um alivio instantdneo e completo da dor por al-
guns dias. A dor retornava, sendo necessdrio realizar o procedimento
indmeras vezes, 0 que o tornava menos efetivo e necessitava sua as-
sociagio com os mais diversos tratamentos. No periodo de 1996 a
2001, alguns firmacos utilizados atualmente ainda nao haviam sido
aplicados no tratamento da SCDR.

CONCLUSAO

Este relato demonstrou a importincia do alerta para o diagndstico
da SCDR orofacial, bem como do controle da dor, principalmente
no tipo I, adotando uma conduta conservadora.
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