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RESUMO: A distonia oromandibular (DOM) é um distirbio do movimento caracterizado por
contracdes musculares involuntdrias e mantidas da regido orofacial. Este estudo objetiva
investigar a relagdo entre acidente vascular cerebral isquémico (AVCI) em regido de ginglios
da base e o desenvolvimento de DOM, discutindo sua fisiopatologia, fatores predisponentes e
condutas terapéuticas. O estudo tem como objetivo apresentar um caso clinico de um paciente
que desenvolveu DOM apés AV CI, com gatilho pelo uso prévio de antipsicéticos.
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INTRODUCAO

A distonia oromandibular (DOM) é uma condi¢io neurolégica rara e debilitante,
caracterizada por contragdes involuntirias e mantidas dos musculos da face, mandibula e
lingua. Essas manifesta¢des podem resultar em dificuldades na alimentacio, fala e na qualidade
de vida dos pacientes (HALLETT, 2018). A etiologia da DOM pode ser primaria, quando ndo
h4 uma causa subjacente identificdvel, ou secundiria, decorrente de fatores como traumatismo
craniano, uso prolongado de antipsicéticos e lesGes estruturais cerebrais, incluindo as sequelas
de um acidente vascular cerebral (AVC) (CHARLESWORTH et al., 2019).

O uso de antipsicéticos tem sido amplamente relacionado ao desenvolvimento de
distonias secunddrias, incluindo a DOM. Essas medicacGes, especialmente as de primeira
geracdo, bloqueiam os receptores dopaminérgicos no estriado, levando a disfun¢es motoras
(ALBANESE et al.,, 2019). Além disso, a neurotoxicidade induzida por esses firmacos pode

amplificar alteracdes ji existentes em pacientes com lesdes estruturais, como aquelas

decorrentes de um AVC (JANKOVIC, 2021).
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O AVC isquémico é uma das principais causas de morbidade e mortalidade no mundo,
sendo responsdvel por intimeras incapacidades motoras e funcionais. A perfusio cerebral
reduzida pode comprometer diversas dreas do cérebro, e as lesGes nos ginglios da base estio
particularmente associadas a distirbios do movimento, incluindo tremores, coréia e distonias
(WU et al., 2020).

A relagdo entre AVCI e desenvolvimento de distonia secundéria tem sido alvo de
estudos recentes. Segundo Barbosa et al. (2021), lesdes nos ginglios da base, particularmente no
putimen e no globo pélido, desencadeiam disfuncdes no circuito cértico-estriado-talimico,
resultando em padrdes motores anormais. Além disso, a reorganiza¢io neural pds-lesdo pode
levar a uma hiperexcitabilidade neuronal, favorecendo o desenvolvimento da DOM (TISCH
et al., 2019).

As opgdes terapéuticas para a DOM incluem abordagens farmacolégicas, como toxina
botulinica tipo A e agentes dopaminérgicos, além de técnicas de reabilitacio neuromuscular. No
entanto, devido a raridade da condi¢do, hd uma lacuna no conhecimento sobre as estratégias
mais eficazes no tratamento da DOM secundéria a AV C. Estudos de caso, como o presente, sio
fundamentais para elucidar os mecanismos subjacentes e propor melhores condutas terapéuticas
(GALLARDO et al., 2022).

Este estudo tem como objetivo descrever e analisar o caso clinico de um paciente que
desenvolveu DOM apés um AVC lacunar nos ginglios da base, sendo o uso prévio de
antipsicdticos um fator potencialmente desencadeante. A compreensio dessa interacdo pode
contribuir para um melhor manejo da condi¢io e para a identificagdo precoce de pacientes em

risco.

RELATO DO CASO

Paciente A.C.S.B.M., sexo masculino, 68 anos, deu entrada em nosso servico em
11/07/2024, trazida pelo SAMU, com quadro stibito de apraxia oral, abertura bucal persistente e
emissio apenas de sons incompreensiveis, associada a sialorreia abundante. O paciente
compreendia e obedecia a comandos, comunicando-se por escrita. Ndo havia outros déficits
neuroldgicos evidentes.

Segundo relato familiar, o paciente residia sozinho em pensio e nio foi possivel
determinar com precisio o horério do inicio dos sintomas. Era previamente independente para
atividades da vida didrias. Antecedentes pessoais incluiam hipertensio arterial sistémica,

esquizofrenia acompanhada em CAPS, hipotireoidismo e AVC isquémico prévio (hi um ano)
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com auséncia de sequelas motoras. Fazia uso regular de antipsicéticos (clorpromazina,
olanzapina e haloperidol), além de valproato de sédio, levotiroxina, atenolol, losartana e
clonazepam.

Ao exame fisico na admissdo: paciente em regular estado geral, hidratado +/4+, corado,
afebril, vigil, orientado em tempo e espago, afdsico, com distonia oromandibular e sialorreico,
sem déficits motores ou sensitivos associados. Demais sistemas sem alteragdes relevantes.

Exames laboratoriais estavam dentro da normalidade. A tomografia computadorizada
(TC) inicial nio mostrou alteragcdes agudas, mas controles subsequentes evidenciaram
pequenas lacunas isquémicas em regido capsular direita. Ressonincia magnética (06/08/2024)
confirmou de forma mais evidente um evento vascular agudo nucleocapsular na profundidade

do hemisfério cerebral direito.
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RM de cranio (difusdo) 06/08/2024

Durante a internagio, manteve-se incapacidade de alimentacdo por via oral e apds
avaliacdo da fonoaudibloga, foi contraindicado dieta vira oral, sendo necessirio manter o uso de
sonda nasoenteral.

A investigagdo etiolégica (TOAST) concluiu tratar-se de AVC lacunar. Excluiu-se

causa cardioembdlica e aterosclerose de grandes vasos.
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Considerando-se a possibilidade de distonia secundéria ao uso crénico de antipsicéticos,
foi realizado desmame gradual de clorpromazina, olanzapina e haloperidol, mantendo-se 4dcido
valpréico e risperidona em pequenas doses. Houve discreta melhora, com abertura e fechamento
da boca sob comando, mas persisténcia da distonia oromandibular em repouso.

O paciente foi acompanhado por equipe multidisciplinar, com tentativa de reabilitagdo
motora e fonoaudiolégica sem sucesso. Recebeu alta hospitalar com distonia persistente,
dependente de sonda para alimentagio. Evoluiu a bito posteriormente em decorréncia de

complicaces relacionadas a internacio prolongada.
plicag 1 d ¢do p g
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DISCUSSAO

A distonia oromandibular (DOM) representa um distdrbio motor raro e debilitante,
caracterizado por contracdes involuntdrias e sustentadas da musculatura orofacial, afetando de
forma significativa fung¢des vitais como fala, mastigacio e degluticio (HALLETT, 2018). No
caso descrito, o paciente apresentou DOM apés um acidente vascular cerebral isquémico
(AVCI) em regido capsular e de ginglios da base, o que corrobora achados prévios na literatura
que descrevem a associagio entre lesdes dessas estruturas e o desenvolvimento de distirbios do
movimento (WU et al., 2020; BARBOSA et al., 2021).

Estudos demonstram que lesdes envolvendo o putimen e o globo pélido podem
desorganizar o circuito cértico-estriado-taldmico, resultando em hiperexcitabilidade neuronal e

expressdo clinica de distonia (TISCH et al., 2019). Essa fisiopatologia foi compativel com os
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achados do presente caso, em que a imagem por ressonincia magnética evidenciou infarto
lacunar e microangiopatia envolvendo regides nucleocapsulares.

Outro fator relevante foi o uso crénico de antipsicéticos, conhecidos indutores de
distonias secundirias (ALBANESE et al.,, 2019). Os neurolépticos de primeira geragio, em
especial, promovem bloqueio dopaminérgico estriatal, aumentando o risco de distdrbios
motores (CHARLESWORTH et al., 2019). Em pacientes com lesdes estruturais prévias, esse
efeito pode ser potencializado, favorecendo o surgimento de manifestacées como a DOM
(JANKOVIC, 2021). Vale ressaltar também que uso crdnico de antipsicéticos também
aumentam o risco cardiovascular e consequentemente, maior risco de AV Cs.

No tocante ao manejo, a literatura destaca a toxina botulinica tipo A como o tratamento
de escolha para DOM, proporcionando melhora significativa dos sintomas motores e funcionais
(GALLARDO et al., 2022). Entretanto, no presente caso, a auséncia desses recursos no sistema
ptblico de satde, a condi¢io clinica do paciente e as complicacdes decorrentes da internagio
prolongada inviabilizaram a implementacio dessa terapia, restando apenas medidas de suporte
nutricional e reabilitacdo fonoaudiolégica, que nio obtiveram resposta satisfatéria.

Casos semelhantes descritos em séries clinicas refor¢am a gravidade do prognéstico da
DOM pés-AVC, sobretudo quando associada a disfagia grave e dependéncia de via alternativa
de alimentagio (TORRES-RUIZ et al., 2020; MEHTA; MORRIS, 2021). A sobreposicdo entre
lesdo vascular e uso de neurolépticos crdnicos sugere um efeito sinérgico na génese do distdrbio,

representando um desafio terapéutico para a equipe multiprofissional.

CONCLUSAO

O presente relato ilustra a complexidade diagnéstica e terapéutica da distonia
oromandibular secundéria a acidente vascular cerebral isquémico em ginglios da base, agravada
pelo uso prévio de antipsicéticos. A anélise do caso reforca os achados descritos na literatura,
evidenciando a relevincia da interacdo entre lesdo estrutural cerebral e fatores iatrogénicos na
génese da DOM.

Apesar da raridade, relatos como este sio fundamentais para ampliar o entendimento
clinico e fisiopatolégico da condigio, além de contribuir para o desenvolvimento de estratégias
diagndsticas e terapéuticas mais eficazes. Ressalta-se a importincia da identificagdo precoce e
do manejo multidisciplinar nesses pacientes, de modo a reduzir complicacdes e melhorar a

qualidade de vida.
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