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RELATO DE CASO

Neuralgia do trigémeo secundaria a invaginacao basilar responsiva a
toxina botulinica do tipo A. Relato de caso

Trigeminal neuralgia secondary to basilar invagination responsive to botulinum toxin type A.

Case report

Jodo Vitor Andrade Fernandes’, Raissa Nery de Luna Freire Leite?, Adriana Meira Tiburtino Nepomuceno®, Maurus Marques de

Almeida Holanda*, Alex Tiburtino Meira*

RESUMO

JUSTIFICATIVA E OBJETIVOS: Neuralgia do trigémeo (NT)
¢ uma cefaleia caracterizada por episédios paroxisticos de dores
intensas na regido da face. A NT pode ocorrer secundariamente
a mecanismos estruturais, como a compressio vascular da raiz
do nervo trigémeo. A invaginagio basilar (IB) é uma m4 forma-
¢do da jungdo craniovertebral caracterizada por invaginacio do
processo odontéide do Axis através do forimen magno na fossa
posterior, e 1% dos casos podem apresentar NT associada. Este
artigo apresenta um caso clinico de NT secunddria a IB e com-
pressdo vascular da raiz do nervo trigémeo, que foi responsiva
apenas ao tratamento com toxina botulinica tipo A.

RELATO DO CASO: Paciente do sexo masculino, 34 anos de
idade com quadro clinico compativel com NT h4 aproximada-
mente 12 anos. Os sintomas eram debilitantes e impactavam na
qualidade de vida, culminando em ins6nia constante, depressao
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DETALHES

o A neuralgia do trigémeo (NT) pode ocorrer secundariamente 4 invaginagéo basilar.

e Em muitos casos, a N'T é refratdria ao tratamento médico.

e A toxina botulinica tipo A pode ser usada como tratamento em casos complexos e refra-

tdrios de NT.
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grave e pensamentos suicidas. O tratamento com toxina botuli-
nica tipo A foi fundamental no tratamento da dor deste paciente.
CONCLUSAO: O caso reportado evidenciou o sucesso terapéu-
tico do tratamento com toxina botulinica tipo A em um caso
complexo e refratdrio de sindrome dolorosa.

Descritores: Invaginagio basilar, Neuralgia do trig¢meo, Toxina
botulinica do tipo A.

ABSTRACT

BACKGROUND AND OBJECTIVES: Trigeminal neuralgia
(TN) is a headache characterized by paroxysmal episodes of in-
tense pain in the facial region. TN can occur secondary to struc-
tural mechanisms, such as vascular compression of the trigeminal
nerve root. Basilar invagination (BI) is a malformation of the cra-
niovertebral junction characterized by invagination of the odon-
toid process of the axis through the foramen magnum into the
posterior fossa, and 1% of cases may present associated TN. This
article presents a clinical case of TN secondary to Bl and vascular
compression of the trigeminal nerve root, which responded only
to treatment with botulinum toxin type A.

CASE REPORT: A 34-year-old patient with a clinical pre-
sentation consistent with TN for approximately 12 years. The
symptoms were debilitating and impacted the quality of life, cul-
minating in constant insomnia, severe depression, and suicidal
thoughts. Treatment with botulinum toxin type A was funda-
mental in managing this patient’s pain.

CONCLUSION: The case reported here demonstrated the the-
rapeutic success of treatment with botulinum toxin type A in a
complex and refractory case of pain syndrome.

Keywords: Basilar invagination, Botulinum toxin A, Trigeminal
neuralgia.

INTRODUGCAO

A invaginagio basilar (IB) refere-se a uma anomalia na jungio cra-
niovertebral em que o processo odontéide do Axis se projeta acima
do fordimen magno para a fossa posterior. Na radiografia, a medigio
da distAncia da ponta do odontéide até linhas de referéncia especi-
ficas - como as linhas digdstrica ou bimastoidea (no plano coronal)
ou as linhas McRae, Chamberlain ou McGregor (no plano médio-

This is an open-access article distributed under the terms of the Creative Commons Attribution License.
BY

1/4


https://doi.org/10.5935/2595-0118.20240050-pt
https://creativecommons.org/licenses/by/4.0/deed.pt

Fernandes JVA, et al. Neuralgia do trigémeo secunddria 4 invaginagao basilar responsiva a toxina botulinica do tipo A. Relato de caso

-sagital) - ¢ crucial'. Essa anormalidade estrutural pode levar a vi-
rias manifestagées clinicas, incluindo cefaleias cronicas, mielopatia,
anormalidades sensoriais, disfun¢ao do tronco cerebral, comprome-
timento vascular e/ou disfuncio dos nervos cranianos inferiores'.
A neuralgia do trig¢meo (NT) é uma dor facial paroxistica grave que
se assemelha a choques elétricos®®. Ocorre em aproximadamente
1% dos casos de IB, sem um consenso definitivo sobre a modali-
dade de tratamento ideal estabelecido por meio de estudos rando-
mizados™. A NT cldssica geralmente decorre da compressio neu-
rovascular, frequentemente envolvendo a artéria cerebelar superior
que pressiona as raizes do nervo trigémeo’. Essa compressio induz a
desmielinizacio, resultando em disparo anormal do nervo. As altera-
¢oes subsequentes incluem desmielinizacio no ponto de entrada do
nervo trigémio, alterages nos axonios periféricos e lesoes as células
de Schwann e & mielina periférica®. A “Hipdtese da Ignicao” relacio-
na essas mudangas estruturais a surtos repentinos de dor, sugerindo
que os neurdnios danificados se tornam excessivamente excitdveis,
levando os neur6nios préximos a repetirem o mesmo processo, 0
que leva ao aumento da atividade elétrica e a intensificagio dos sinais
de dor devido 4 proximidade e as lesdes as bainhas de mielina’.
Além disso, a compressio do processo odontéide na regido cervi-
cobulbar pode desencadear sintomas como paresia, espasticidade,
vertigem, ataxia da marcha, anormalidades apendiculares e altera-
4o da sensibilidade, embora raramente em conjunto com a NT*
1. O controle desses sintomas requer uma abordagem abrangente
que englobe farmacoterapia, intervengoes cirtrgicas e estratégias de
reabilitagio com o objetivo de aliviar a dor e otimizar as funcdes
neuroldgicas comprometidas®'!.

O presente artigo apresenta um cendrio clinico desafiador envol-
vendo um paciente com NT secunddria a invaginagio basilar e a
compressao vascular na raiz do nervo trigmeo, refratdria a firmacos
orais otimizados, impossibilitando assim a interven¢o cirtirgica.
Destacando as complexidades inerentes a tomada de decisoes te-
rapéuticas, enfatiza-se o papel fundamental da terapia com toxina
botulinica tipo A no controle da dor desse paciente.

RELATO DO CASO

Paciente do sexo masculino de 34 anos de idade apresentou-se ao
ambulatério de neurologia com sintomas clinicos consistentes com
neuralgia do trigmeo (dores paroxisticas semelhantes a choques elé-
tricos no territdrio inervado por V2 e V3 a direita) que persistiam hd
aproximadamente 12 anos. A neuroimagem revelou invaginacio ba-
silar e conflito neurovascular do nervo trigémeo (Figura 1). Durante
o acompanhamento médico regular, foram realizadas tentativas de
otimizar o tratamento farmacolégico, incluindo algumas combina-
¢oes de duloxetina (dose médxima alcancada de 120 mg/dia), car-
bamazepina (1.200 mg/dia), valproato (1.500 mg/dia), lamotrigina
(200 mg/dia) e um recente teste com canabidiol, sem melhora signi-
ficativa. A intervencio cirtrgica nio foi considerada apropriada por
um neurocirurgido. Essa condi¢io debilitante afetou gravemente a
qualidade de vida do paciente, levando-o a ideagio suicida, depres-
sdo grave, insOnia constante e saida do emprego.

Na avaliagio inicial no ambulatério de toxina botulinica, o exame
fisico revelou pescogo curto, alodinia, hiperalgesia nos territérios de
V2 e V3 i direita e sinais de autocuidado deficiente. O tratamento

neurcvascular

Figura 1. Invaginacéo basilar e conflito neurovascular em paciente
com neuralgia do trigémeo refrataria a farmacos orais otimizados por
12 anos, que respondeu a terapia com toxina botulinica tipo A.

Observa-se malformagéo de Chiari e siringomielia.

com toxina botulinica tipo A (Botox®) (TxBA) foi iniciado em uma
dose de 30 unidades, distribuidas por via subcutinea ao longo do
territério de V2 e V3, de acordo com a figura 2, com uma distancia
de 2 cm entre cada ponto de aplica¢ao’®. Notavelmente, o pacien-
te apresentou uma melhora de 80% na intensidade da dor (Escala
Analégica Visual de 10/10 para 2/10) e na frequéncia (de ataques
constantes para poucos ataques durante o dia) apds a primeira dose.
Além disso, foram observadas melhoras significativas na qualidade
de vida (avaliada pela Escala de Qualidade de Vida da Associagio
Americana de Dor Cronica), de 0 - significando que o paciente
fica na cama o dia todo e se sente sem esperanca e desampara-
do em relagdo 2 vida; indo para 10 - significando uma qualidade
de vida normal), no sono (avaliado subjetivamente) e no humor

Figura 2. Representagéo esquematica da distribuicdo de 30 unidades
de toxina botulinica tipo A nos territérios V2 e V3 direitos, com cada
injecdo espacada em aproximadamente 1-2 cm.

X =2 unidades; * = 1 unidade.
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(avaliado pelo Inventdrio de Depressao de Beck, indo de 36 - de-
pressdo grave, para 2 - normal), com a auséncia de ideacio suicida
e retomada do emprego. Os resultados foram observados desde o
terceiro dia apds as injecoes, e os beneficios sustentados da terapia
com TxBA foram alcancados sem efeitos adversos. As reaplicacoes
so realizadas a cada trés meses, e o paciente j4 foi submetido a trés
reaplicagbes no total®. O paciente continua em acompanhamento
com bom controle clinico, com cada efeito de injegio durando
aproximadamente trés meses.

DISCUSSAO

No tratamento da NT, os fArmacos convencionais, como a carbama-
zepina e a gabapentina, sio frequentemente empregados em altas
doses. No entanto, a resisténcia ou os efeitos adversos frequentemen-
te exigem modalidades alternativas de tratamento, incluindo canabi-
noides, lacosamida oral, lidocaina intranasal, toxina botulinica, lesao
térmica por radiofrequéncia e radiocirurgia com bisturi gama'*'.
Nesse caso, a farmacoterapia otimizada ndo conseguiu obter um
controle significativo da dor, ressaltando a natureza refratdria de cer-
tos casos de NT'7'8,

Apesar das intervengoes farmacoldgicas anteriores, o tratamento
com TxBA demonstrou excelente eficicia, proporcionando alivio
substancial da dor e melhorando o bem-estar, a qualidade de vida
e o humor do paciente. Isso destaca a importancia de considerar
abordagens nao convencionais quando os tratamentos padrio se
mostram ineficazes'”. Estudos recentes demonstraram que a TxBA
reduziu efetivamente a dor em mais de 50% em uma propor¢io
significativa de pacientes com NT nos acompanhamentos de 1 e 3
meses™.

Ademais, a revisio sistemdtica e a meta-andlise de estudos contro-
lados e randomizados apoiam a eficdcia e a seguranca da TxBA no
tratamento da NT*. Além disso, as intervengées cirtrgicas podem
ocasionalmente levar a complicagbes graves e muitas vezes intratd-
veis, que podem ser ainda piores do que a condigio primdria®. Por
fim, um estudo relatou recorréncia da dor em cerca de metade dos
pacientes dentro de 2 anos apés a rizotomia percutdnea por radio-
frequéncia®.

Embora o mecanismo exato da modulagio da dor com TxBA per-
manega nio completamente elucidado, vdrias vias possiveis incluem
a inibi¢io da liberagio de neurotransmissores, como a substancia B, o
glutamato e o peptideo relacionado ao gene da calcitonina, impedin-
do assim o extravasamento de proteinas e reduzindo a sensibilidade
3 dor**?, A administracio da toxina botulinica também interfere
no processo de fusdo das vesiculas sindpticas e da membrana celular,
afetando o transporte de vdrios receptores, incluindo os responséveis
pela percepgio da dor, como 0 TRPV1 e o TRPA17%,

Além disso, a TxBA também pode influenciar os neur6nios nos gin-
glios da raiz dorsal e na medula espinhal, atenuando assim a dor
neuropdtica e alterando a expressio de neuropeptideos®. A TxBA
pode afetar indiretamente as vias de processamento da dor no sis-
tema nervoso central por meio do transporte retrégrado, inibindo
a transmissdo purinérgica e reduzindo a expressao génica precoce
nos neur6nios®??, Por fim, a interacio entre a TxBA e as células
nio neuronais, como as células gliais satélites, sugere um mecanis-
mo analgésico adicional ao inibir a liberagio de glutamato e as vias

de sinalizagio inflamatéria®**. Embora os mecanismos precisos nio
sejam totalmente compreendidos, a abordagem multifacetada da
TxBA oferece caminhos promissores para o alivio da dor em diver-
sas condicoes™.

CONCLUSAO

Este caso destacou a necessidade de abordagens terapéuticas perso-
nalizadas para o tratamento da neuralgia do trigémeo. O sucesso da
terapia com TxBA no tratamento de sindromes de dor refratdrias
ressalta seu potencial como uma alternativa terapéutica valiosa no
tratamento da N'T.
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