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las unidades jerarquicas se presenten en orden
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Reportes de Casos Clinicos

Deben incluir un resumen, una breve introduc-
cion, la descripcion completa del caso y un
comentario final sobre los aspectos relevantes
de dicho caso.

Su longitud no debe ser mayor a 20.000 carac-
teres, incluyendo espacios, titulo, resumen,
tablas, pies de figuras y anexos.

Pueden incluir un maximo de 5 figuras y/o tablas.
Deben indicar el lugar donde se desean colocar
tablas, figuras o fotografias.

No se aceptaran “Reportes de Casos Clinicos
y Revision de la Literatura.” Debera escoger
uno de los dos tipos de trabajo y apegarse a las
normas indicadas.

Articulos de Revision

Deben incluir, en la segunda pagina, un resumen
de 200 palabras o menos, en el que se enfatice
el objetivo y la importancia de la revision del
tema tratado.El formato queda a libre criterio de
los autores, pero con una extension maxima de
40.000 caracteres, incluyendo espacios, titulo,
resumen, tablas, pies de figuras y anexos.
Pueden incluir un maximo de 9 figuras y/o tablas.
Deben indicar el lugar donde se desean colocar
tablas, figuras o fotografias.

Se aceptan 30 referencias como minimo.

Cartas al Editor

Deben ser escritas no mayor de 300 palabras.
Pueden incluir 1 figura y hasta 6 referencias
bibliograficas.

Trataran sobre temas neuroldgicos generales o
sobre comentarios de articulos publicados en
numeros previos de la REN.

Imégenes en Neurologia

Deben ser escritas no mayor de 200 palabras.
Pueden incluir hasta 3 figuras y hasta 6 referen-
cias bibliograficas.

Importante

Los trabajos recibidos deben ajustarse a las normas
arriba descritas; de lo contrario, seran devueltos. Una vez
que cumplan los requisitos, se someteran a evaluacion por
el Comité de Pares Revisores en un periodo de 8 semanas,
previa aceptacion para su publicacion. Los manuscritos
que no se acepten para publicacion no seran devueltos.
Los autores unicamente recibiran una carta explicando los
motivos de la no aceptacion. Los autores cuyos manus-
critos sean aceptados para publicacion, deben firmar un
Certificado de Transferencia de Derechos de Autor, que
sera enviado por el Comité Revisor.
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EDITORIAL

Con historia hacia el futuro
With a hustory to the future

Fernando Estévez Abad

Inici6 su publicacion en 1992 con la vision insti-
tucional de una sociedad que exigia conectarse con el
mundo de la comunicacion cientifica. Necesaria y siempre
contemporanea con la medicina del momento, la Revista
Ecuatoriana de Neurologia esta por cumplir tres décadas
de actividad.

Llevada de la mano por reconocidos profesionales
de la neurologia ecuatoriana -el Dr. Oscar del Brutto y la
Dra. Rocio Santibaiiez- la REN, como drgano oficial de
difusion de la Sociedad Ecuatoriana de Neurologia, en los
ultimos anos ha alcanzado su mejor condicion en medio
de las dificultades que implica comunicar de forma orga-
nizada, pero sobre todo rigurosa, los avances locales y
-ahora- regionales del trabajo de los profesionales neurd-
logos y de aquellos que contribuyen al avance de las neu-
rociencias y su busqueda de respuestas.

El marco actual de reflexion bioética sobre lo que
se publica cientificamente pone de relieve algunos pre-
ceptos que deben cumplirse para garantizar el caracter
certero de las comunicaciones de hallazgos cientificos.
Con sentido de aporte, pero sobre todo con el objetivo
de que sean presentados a la comunidad cientifica y a la
poblacion en general en un marco que respete la verdad
y oriente la busqueda de mejoras en la calidad de vida de
los pacientes (uno de los fines de la medicina)? El inicio
de cualquier medio de difusion cientifica implica grandes
esfuerzos por quienes dan el primer paso, pero el trabajo
tesonero se sustenta a lo largo del tiempo relacionando la
dedicacion de los profesionales y su necesidad de comu-
nicar hallazgos con la seriedad del grupo humano de edi-
tores, revisores y diagramadores dedicados al manteni-
miento de medios de difusion cientifica.

Los profesionales de la salud necesitamos comu-
nicar nuestros hallazgos siguiendo estandares de calidad

que, con el paso del tiempo, han ido transformandose en
verdaderos hitos. Hoy, cualquier revista de calidad debe
cumplir exigencias que le permitan: mantener impacto y
prestigio, conseguir visibilidad y facil acceso a su conte-
nido, mantener puntualmente la periodicidad, sujetarse a
sistemas rigurosos auditables y transparentes, ademas de
ética y compromiso del equipo editorial, entre otros? Con
estos esfuerzos cumplidos, se puede conseguir la indexa-
cion de la publicacion en bases de datos reconocidas por
la comunidad cientifica. Solamente manteniendo altos
estandares de calidad puede sustentarse una permanencia
que ofrezca al lector respaldo de calidad y ética en lo que
se publica. Estos requerimientos ofrecen satisfaccion
a los autores; pero, sobre todo, contribuyen a mantener
el sentido de responsabilidad en las publicaciones cien-
tificas como piedras angulares de la investigacion. Son
estos preceptos los que destacan y prevalecen en tiempos
en los cuales hemos sido testigos de publicaciones falsas,
incompletas o poco serias.

Este marco referencial de que es necesario comu-
nicar y de que hay que hacerlo éticamente es el que ha
construido la REN en casi treinta afios de existencia. Las
normas previstas incluso en documentos internacionales
como la Declaracion Universal sobre Bioética y Derechos
Humanos (articulos 22, 23 y 24) rescatan la necesidad de
que los avances cientificos sean presentados a la comu-
nidad, para que, ademas de que sean conocidos, puedan
evaluarse y someterse a debate publico.

En palabras del equipo del Observatorio de Bioé-
tica y Derecho de la Universidad de Barcelona (OBD-
UB), la comunicacion cientifica debe ser por naturaleza
una comunicacion bidireccional. Se sugiere que, en las
publicaciones cientificas, se note el compromiso con la
sociedad, de tal forma que sean las necesidades sociales

Presidente de la Sociedad Ecuatoriana de Neurologia
Docente de la Universidad de Cuenca, Ecuador
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las que marquen buena parte de la agenda cientifica y
de investigacion. En el documento sobre didlogo entre
ciencia y sociedad del OBD-UB* se sefiala con claridad la
intrinseca relacion que debe mantener la comunidad cien-
tifica con la sociedad. No se puede pensar que la comu-
nicacion cientifica es una mera transferencia pasiva de
informacion. La comunicacion seria y ética debe guiarse
por la necesidad de aportar, de transformar, de facilitar la
colaboracion y de permitir la toma de decisiones, fines
cuya trascendencia ha quedado desnudada globalmente
por la pandemia de la COVID-19.

La REN ha alcanzado importantes logros en el con-
texto de las publicaciones cientificas: el primero, susten-
tarse y sostenerse en el tiempo con seriedad y responsabi-
lidad; el segundo, construir un sistema de comunicacion
serio, ético, con responsabilidad y compromiso de equipo;
y el tercero, afrontar el siglo XXI como una de las pocas
revistas ecuatorianas indexadas, conectadas con las nece-
sidades de los autores y, fundamentalmente, con los de
la sociedad. Publica hallazgos relevantes de patologias
neurologicas prevalentes, pero se orienta también hacia
las necesidades de la sociedad, permitiendo asi el debate
inclusivo e interactivo entre ciencia y sociedad.

La Sociedad Médica Ecuatoriana de Neurologia
tiene, pues, una medalla por delante: un medio serio
de difusion cientifica en el ambito de las neurociencias
con impacto y alcance regional. Y tiene, sobre todo, una
muestra de la calidad de sus miembros y de su compro-
miso con la sociedad ecuatoriana y latinoamericana.

Referencias

Alarcon T. Evolucion historica de la Neurologia
Ecuatoriana. Revista Ecuatoriana de Neurologia
[Internet]. 1993 [cited 9 November 2021];2(1). Avai-
lable from: http:/revecuatneurol.com/wp-content/
uploads/2015/06/Evolucion.pdf

Los fines de la medicina (The Goals of Medicine)
[Internet]. Fundacio Grifols. 2021 [cited 9 November
2021]. Available from: https:/www.fundaciogrifols.
org/es/web/fundacio/-/11-los-fines-de-la-medicina-
the-goals-of-medicine-

Romero L. Criterios de calidad de las publicaciones.
Revista Comunicar [Internet]. 2018 [cited 9 Nov-
ember 2021];. Available from: https:/www.revista-
comunicar.com/wp/escuela-de-autores/criterios-de-
calidad-de-las-publicaciones/

Casado M, Puigdoménech P. Document sobre els
aspectes ¢ctics del dialeg entre ciéncia i societat.
[Place of publication not identified]: Publicacions i
Edicions de la Universitat de Barcelona; 2018.

Vol. 30, No 3, 2021 / Revista Ecuatoriana de Neurologia 11



CARTA A LA EDITORA

Trastorno del espectro autista y cursos masivos abiertos en linea:

Tratando de disminuir la brecha del acceso a la informacion

Autism  spectrum disorder and massive open online courses: Trying to close
the gap in access to information

Dayara Alejandra Barrios-Borjas, Karen Bravo-Pino?

Sefiora Editora:

El trastorno de espectro autista engloba a un grupo
de trastornos del desarrollo neurologico que incluye al
autismo, Sindrome de Asperger y trastornos generali-
zados no clasificados en otra parte, enfocandose como
criterios diagnoésticos el deterioro de interaccion social,
intereses restringidos y conductas repetitivas!?> Se
estima que 1 de cada 36 nifios lo padecen, con tendencia
a incremento en las ultimas décadas!”® Se ha eviden-
ciado que tanto los pacientes con este trastorno y sus
cuidadores, a menudo se enfrentan al estigma debido
a estereotipos, conceptos erréneos y discriminacion
sobre su diagndstico, ejercido por la sociedad domi-
nante, sobre todo en entornos educativos y comunita-
rios3>* Los padres deben luchar diariamente contra el
estigma que sus hijos sufren en diversas culturas a nivel
mundial, sefialando como puntos claves de su abordaje
la implementacion de intervenciones sociales, educa-
tivas, interculturales y biomédicas?

Ante esta problematica, los cursos en linea podrian
considerarse una alternativa costo-efectiva para incre-
mentar el acceso a conocimientos sobre este trastorno.
Los Cursos Masivos en Linea, con sus siglas en inglés
MOOCS (Masive Open Onlines Courses), han tomado
gran popularidad en los ultimos afios en cuanto a una
alternativa sencilla y econdmica de educacion a distancia.
Numerosas instituciones proveedoras de renombre mun-
dial ofertan cursos de toda indole académica, en su
mayoria con la emision de certificados al finalizar el pro-
ceso educativo. Debido a sus ventajas: facil accesibilidad,
no restriccion de horarios y amoldamiento de acuerdo a
las necesidades del estudiante, ofrecen recursos comple-
mentarios a las necesidades insatisfechas de capacitacion

en sector salud, sobre todo en paises en vias de desarrollo,
tanto para profesionales de salud como para el puiblico en
general. Ofrecen ademas la posibilidad de tener acceso
a informacion acerca de temas poco abordados o con-
siderados “tabu” en ciertas regiones del mundo, gene-
rando mayor alfabetizacion digital y empoderamiento a
la poblacion beneficiada?

Se realizd una busqueda sistematica de cursos
virtuales sobre Autismo y sus diversas implican-
cias en plataformas MOOCS como Coursera, edX,
MiriadaX, FutureLearn OpenCourseWare, Global
Health eLearning,Formacion Alcald, FunMOOC,Alison,
Canvas Network, Eduonix, Cybrary, entre otras. Se uti-
lizaron los términos claves: [Autismo] [EspectroAutista]
y sus traducciones al inglés, se registraron aquellos que
abordaban el autismo como tema principal y que fueran
proveidas por instituciones académicas. Se identificaron
12 MOOCS que cumplieron con los criterios de bus-
queda, todos de acceso gratuito y emision de certificados
al finalizar el curso, las instituciones proveedoras fueron
en su mayoria de origen europeo, s6lo encontramos 2 en
espafiol como idioma principal (ver Tabla 1).

Encontramos que diversas instituciones han apos-
tado por los MOOCS como alternativa para ofrecer cono-
cimientos en los diversos ambitos que engloba el autismo,
destacando aquellos centrados en ayudar a entender las
implicancias de este trastorno y a mejorar la calidad de
vida tanto de aquellos que lo padecen como de las per-
sonas que conviven con ellas, dirigidos con lenguaje claro
y sencillo para el publico en general. Aun se observa que
la mayoria de cursos encontrados tienen como idioma
principal el inglés, lo que podria considerarse como una
limitacion para su acceso en paises latinoamericanos, lo

'Universidad Peruana Cayetano Heredia, Lima, Perd.
*Ministerio de Salud, Direccién Regional de Salud Ayacucho, Red Lucanas.
Ayacucho,Pert.
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Tabla 1. Caracteristicas de Cursos masivos abiertos en linea (Moocs) sobre Trastorno del Espectro Autista

IDIOMA
PRINCIPAL DURACION PUBLICO
PLATAFORMA TiTULO INSTITUCION /SUBTITULOS PROMEDIO DIRIGIDO
Coursera Troubles du Spectre de I Universidad de Francés 27 horas Profesionales de la salud
autisme: Diagnostic Ginebra
Troubles du spectre de Universidad de Francés 19 horas Profesionales de la salud
I'autisme : interventions Ginebra
Troubles du spectre de Universidad de Francés 14 horas Profesionales de la salud
I'autisme : biologie et Ginebra
neurosciences
Managing ADHD,Austism, Universidad de Inglés 9 horas Profesiones de educacion
Learning Disabilities and Colorado y salud.
Concussion in School
MiriadaX Acompafar en la vida. Una Universidad de Espafiol 20 horas Publico general y
mirada inclusiva Burgos profesionales de la salud
Future Learn Supporting and Engaging Universidad Inglés 6 semanas Publico general
People with Autism Tecnolégica de
Swinburne
Good Practice in Autism Universidad de Bath Inglés 4 semanas Publico General y
Education profesionales de la
educacion
Understanding Autism Universidad de Kent Inglés 4 semanas Publico General y
profesiones de la salud
EDX Autism and Neurodiversity: Curtin University Inglés 12 horas Publico en general
Building Your Child's Strengths
Oral Health Care for Autistic Universidad de Inglés 20 horas Profesionales de la salud

Children Hong Kong y publico en general
Open Class El aula inclusiva hoy en dia. Universidad Jaim | Espafiol 5 semanas Profesionales de
Como afrontar el Trastorno educacion
del Espectro Autista y las
Altas Capacidades
MITOPENCOURSEWARE  Autism Theory and Massachusetts Inglés 8 semanas Publico en general
Technology Institute Of

Technology (MIT)

que deberia dar paso a reflexion a que mas instituciones 3.

hispanohablantes generen las herramientas necesarias

para impartir estos conocimientos en nuestra region.
Finalmente, consideramos que se debe seguir eva-

luando el impacto y la efectividad de apostar por nuevos

métodos de educacion, que en conjunto a la conciencia- 4.

cioén de la poblacion general, se logre en un futuro cer-
cano, mayor empatia y disminuir el estigma que se tiene
hacia los pacientes que conviven con este trastorno.

Referencias

1. Hervas A. Un autismo, varios autismos. Varia-
bilidad fenotipica en los trastornos del espectro
autista. Rev Neurol. 2016; 62 (1): S9-S14. https://doi.
org/10.33588/rn.62S01.2016068

2. SR Sharma, Xenia G, Tarazi F. Autism Spectrum
Disorder: Classification, diagnosis and therapy.

Mitter N, Ali A, Scior K. Stigma experienced by
families of individuals with intellectual disabi-
lities and autism: A systematic review. Res Dev
Disabil. 2019;89:10-21.  https://doi.org/10.1016/].
ridd.2019.03.001

Liao X, Lei X, Li Y. Stigma among parents of
children with autism: A literature review. Asian J
Psychiatr. 2019;45:88-94. https://doi.org/10.1016/].
ajp.2019.09.007

Liyanagunawardena TR, Aboshady OA. Mas-
sive open online courses: a resource for health
education in  developing countries. Glob
Health ~ Promot.  2018;25(3):74-6.  https://doi.
org/10.1177/1757975916680970

Palabras clave: Autismo, cursos abiertos en linea, edu-
cacion, estigma, internet, MOOCS

Pharmacology & Therapeutics. 2019; 190:91-104. Keywords: Autism, open online courses, education,
https://doi.org/10.1016/j.pharmthera.2018.05.007 stigma, internet, MOOCS

Vol. 30, No 3, 2021 / Revista Ecuatoriana de Neurologia 13



CARTA A LA EDITORA

Queé dificil concepto: El potencial de accion nervioso

What a difficult concept: The nerve action potential

Manuel E. Cortés, Isabel Llona2 Andrea A. Alfaro-Silva’

Sefiora Editora:

La conducciéon de los impulsos nerviosos ha lla-
mado la atencién de los cientificos por décadas!? Estos
se generan gracias al desencadenamiento de un poten-
cial de accion (PA), definido como una reversion transi-
toria en la polaridad del potencial de reposo de la mem-
brana neuronal que se propaga a lo largo del axon desde
su punto de inicio hasta los terminales axdnicos, consti-
tuyendo asi uno de los mas fascinantes fendmenos bio-
logicos? Los eventos subyacentes al PA, su naturaleza
«todo o naday» asi como su capacidad de codificar infor-
macion mediante la frecuencia con que éste se produce
son topicos clave para aquellos estudiantes que desean
comprender los fundamentos de la neurofisiologia y otras
neurociencias>* No obstante, tales conceptos estan entre
los mas dificiles de comprender?* Por otra parte, varios
textos en el area lamentablemente presentan los con-
ceptos relacionados con el PA de una manera equivocada

y confusa! En vista de lo anterior, esta Carta a la Editora
reporta la opinion de estudiantes universitarios del area
salud acerca del uso para enseflanza de un médulo de
autoaprendizaje sobre el PA.

Considerando lo preceptuado por el Disefio de Sis-
temas Instruccionales] se confecciondé un Modulo de
Autoaprendizaje de 23 paginas acerca del PA. Este recurso
didactico incluyo varias actividades basadas en el uso de
tecnologias de la informacion y comunicacion, e.g., simu-
laciones?? El estudio involucrd 28 voluntarios (18-24 afios)
inscritos en el curso Fisiologia de la Facultad de Salud,
Universidad Bernardo O’Higgins (UBO), Chile. Todos
los participantes cursaban carreras de salud (enfermeria,
fonoaudiologia, kinesiologia, nutricion y dietética, edu-
cacion fisica y terapia ocupacional)? Al ser encuestados
sobre su opinién luego de haber estudiado en profundidad
el Moédulo, los estudiantes tuvieron, en general, una per-
cepcidn bastante positiva de este recurso didactico.

Tabla 1. Resultados de la encuesta aplicada a los estudiantes universitarios (N = 28) acerca del uso del Médulo de Autoaprendizaje del PA.

Afirmaciones de la encuesta D NAND TA

post aplicacion del Médulo n (%) n (%) n (%)

1. La organizacién del Moédulo de Autoaprendizaje 1(3,6) 1(3,6) 4 (14,2) 15 (53,6) 7 (25,0)
permite comprender bien los conceptos.

2. Pienso que el nivel de contenidos del Médulo de 1(3,6) 4(14,3) 4(14,3) 13 (46,4) 6 (21,4)
Autoaprendizaje es el adecuado.

3. El lenguaje de escritura y el estilo fue claro y cercano. 0 (0,0) 2(7,2) 3(10,7) 13 (46,4) 10 (35,7)
4. Las actividades planteadas facilitaron la comprension 1(3,6) 0 (0,0) 5(17,9) 15 (53,5) 7 (25,0)
de los conceptos.

5. Considero apropiado contar con médulos de 0 (0,0) 2(7,2) 3(10,7) 10 (35,7) 13 (46,4)
autoaprendizaje para otras unidades de Fisiologia.

6. Considero apropiado contar con moédulos de 0 (0,0) 1(3,6) 3(10,7) 12 (42,9) 12 (42,9)
autoaprendizaje en otros cursos de la Facultad.

Abreviaciones: TD: Totalmente en Desacuerdo; D: En Desacuerdo; Ni de Acuerdo Ni en Desacuerdo: NAND; A: De Acuerdo; TA: Totalmente de Acuerdo. PA: Potencial de Accion
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Teniendo en cuenta lo anterior y considerando las
problematicas de comunicacion y de conexion que se han
generado en ciertas localidades a nivel nacional o inter-
nacional debido a la pandemia COVID-19, este tipo de
estrategias de autoaprendizaje podrian contribuir como
un excelente aporte complementario a las clases en vir-
tualidad para fortalecer los conocimientos en esta area,
en particular, del PA y conceptos asociados.

Agradecimientos
Al Octavo Concurso de Investigacion de Apoyo a la
Docencia, UBO.
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CARTA A LA EDITORA

Mareo, vértigo y COVID-19
Dizziness, vertigo and COVID-19

Luis G. Escobar-Ronquillo, Paulina E. Bomboén-Alban?

Estimada Editora

La enfermedad por coronavirus 2019 (COVID-19)
es una entidad nueva que ha provocado muchos desafios
entre los médicos debido a su naturaleza y rapida evolu-
cion. El mareo o vértigo se ha descrito recientemente como
una manifestacion clinica de COVID-19. Innumerables
estudios, que surgen a diario de diversas partes del mundo,
han revelado que el mareo es una de las principales mani-
festaciones clinicas de COVID-19. Esto no es sorpren-
dente, ya que historicamente el mareo se ha asociado con
infecciones virales! El mareo es un término general en
el diagnostico médico, que tradicionalmente se clasifica
en cuatro categorias segun el historial del paciente, que
incluyen vértigo, desequilibrio, presincope y aturdimiento.
En el vértigo, el paciente percibe una falsa sensacion de
giro o rotacion que se origina en el sistema vestibular® y es
preciso que el paciente se encuentre siempre consciente, lo
que lo diferencia de otras situaciones que a veces causan
desconcierto como el evento vascular cerebral (EVC), sin-
cope o lipotimias? El vértigo es causado principalmente
por vértigo posicional paroxistico benigno (VPPB), enfer-
medad de Ménicre, neuritis vestibular y laberintitis? La
evidencia publicada actualmente sobre el mareo o el vér-
tigo, no los diferencian entre si, solo los consideran como
manifestaciones neurolégicas de COVID-19.

Un estudio retrospectivo de pacientes con COVID-19
para manejo hospitalario, demostrd, que los pacientes pre-
sentaron algun tipo de manifestacion neuroldgica en el
36,4%, que fue categorizada como afectacion del sistema
nervioso central (SNC) en el 24,8%, periférico en el 8,9%
y musculoesquelético en el 10,7% y el sintoma comun mas
reportado fue el mareo’ En otro estudio prospectivo de
pacientes con COVID-19 no hospitalizados revelo la pre-
sencia de mareo en el 47% y el tinnitus en el 29%° Y final-

mente un estudio informd, que el mareo fue la presenta-
cion inicial de COVID-19 en el 2,1%!

Ademas, un estudio propuso que el mareo se produce
como consecuencia del potencial neuroinvasivo del Sin-
drome Respiratorio Agudo Severo CoronaVirus-2 (SARS-
CoV-2). Baig y cols., postularon que el virus ingresa al
tejido neural desde la circulacion y se une a los receptores
de la enzima convertidora de angiotensina 2 que se encuen-
tran en el endotelio capilar. La invasion directa, la hipoxia,
la hipercoagulopatia, asi como la agresion inmunome-
diada se encuentran entre los mecanismos postulados de
neuroinvasion que producen el mareo.! Se debe tener pre-
sente que el efecto citopatico directo del virus, respuesta
inflamatoria, tormenta de citocinas y el EVC especial-
mente en la circulacion posterior y farmacos ototoxicos
como la azitromicina, la hidroxicloroquina que se usaron
ampliamente durante la pandemia como agentes terapéu-
ticos pueden contribuir a los trastornos del equilibrio como
el vértigo asociados con COVID-197 Asimismo, el VPPB
se ha informado clinicamente en pacientes con COVID-
19, aunque los datos atin no se han publicado, se podria
plantear la hipétesis de que la hospitalizacion prolongada
y el reposo en cama pueden ser responsables del despren-
dimiento de otolitos® Se recomienda la terapia de rehabili-
tacion vestibular, que ha revelado resultados prometedores,
que se llevan a cabo en pacientes con COVID-19 estables
con mareo!

En conclusioén, la infeccion por el SARS-CoV-2 esta
asociada a compromiso neurologico. Sin embargo, aiin no
hay suficiente evidencia que cause dafio a nivel del sis-
tema vestibular. Los estudios son pocos y de baja calidad,
se necesitan estudios para investigar los efectos agudos y
cronicos de COVID-19 en el sistema vestibular, hasta el
momento la atencion se concentra exclusivamente en los

'Clinica San Francisco, Unidad de Otorrinolaringologia. Daule, Ecuador.
*Neuromedicenter, Unidad de Trastornos Cognitivos. Quito, Ecuador.
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sintomas potencialmente mortales de esta enfermedad.
No obstante, el mareo, aunque es un sintoma inespeci-
fico de COVID-19, requiere una investigaciéon exhaus-
tiva, en particular para determinar su causa principal,
que incluye laberintitis aguda, neuritis vestibular, otitis
media aguda o secundaria a un EVC después de COVID-
19. Se debe enfatizar que el mareo no debe tomarse a la
ligera, ya que se ha demostrado que es una manifestacion
clinica notable entre los pacientes con COVID-19. Para-
lelamente, se recomienda determinar la asociacion con
otras manifestaciones audiovestibulares como la pérdida
de audicion y el tinnitus.
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ARTICULO ORIGINAL

Drip and ship: Una practica usual en el tratamiento de ictus isquémico
por oclusion de arterias proximales en paises de altos ingresos pero
anecdotica en Colombia

Drip and ship: a prevalent practice in acute stroke with large vessel occlusion in high-
imcome countries but anecdotal in Colombia

Pablo Amaya,> Akemi Arango; Carlos Pardo, Natalia Llanos-Leyton,! Edgar Folleco,* Hernan Mauricio Patifio-Rodriguez;
Angel Basilio Corredor-Quintero®

Resumen

El Drip and Ship consiste en administrar trombolisis endovenosa en centro primario y remision para trombectomia mecanica.

Objetivo: Describir la experiencia Drip and Ship como intervencion del ictus isquémico en dos regiones de Colombia.

Métodos: Serie de casos retrospectiva de pacientes tratados con Drip and Ship durante 2019 y primer cuartil de 2021. Se com-
pararon variables como puerta-imagen, puerta-aguja, puerta-ingle y desenlaces clinicos. Se calcularon medidas de tendencia central
y estadisticas descriptivas.

Resultados: Se registraron seis pacientes con ictus isquémico y oclusion proximal. Mediana de 60 minutos de inicio de sin-
tomas, puerta-aguja 75 minutos, tiempo door-in door-out 167.5 minutos, tiempo de traslado 91.5 minutos para remision desde otra
ciudad. Cinco pacientes recibieron trombectomia mecéanica con TICI 2¢-3. 50% de los pacientes con Rankin modificado favorable al
egresoy 84% a tres meses.

Conclusiones: En el registro RES-Q entre 2019 y el primer cuartil de 2021, se consignaron 5954 casos de ictus isquémico en
Colombia, 20 pacientes tratados con Drip and Ship (0,33%). Los tiempos de puerta-aguja y de remision fueron mayores a lo recomen-
dado en guias internacionales, siendo mayor en los pacientes provenientes de otras ciudades. Se requiere estructurar redes de atencion
para mejorar tiempos de tratamiento y nimero de pacientes tratados.

Palabras clave: Ictus isquémico, trombectomia, trombdlisis, pais de medianos ingresos

Abstract

The Drip and Ship consists of giving intravenous thrombolysis in the primary center and referral for mechanical thrombectomy.

Objective: To describe the experience of Drip and Ship in acute ischemic stroke in two regions of Colombia.

Methods: We conducted a retrospective case series study of patients undergoing Drip and Ship from 2019 to first quartile of
2021. We compared times: door-to-image, door-to-needle, door-to-groin and clinical outcomes. Measures of central tendency and
descriptive statistics were calculated.

Results: Six patients with ischemic stroke and large vessel occlusion were registered. Median of 60 minutes of the onset of
symptoms, 75 minutes for door-to-needle, 167.5 minutes for door-in door-out time, and 91.5 minutes for travel time referred from
another city. Five patients received mechanical thrombectomy with TICI 2¢-3. 50% of patients with favorable modified Rankin scale
at discharge and 84% at three months.

Conclusions: According to the RES-Q registry, between 2019 and the first quartile of 2021, there were 5954 cases of ischemic
stroke cases in Colombia, and 20 patients received Drip and Ship strategy (0.33%). In agreement to international guidelines, door-to-
needle and remission times were longer than recommended, especially in patients from other cities. It is necessary to structure care
networks to improve treatment times and the number of patients treated.

Keywords: Ischemic stroke, thrombectomy, thrombolysis, middle income countries
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Introduccion

Se conoce como “Drip and Ship” al proceso de
tratamiento con trombolisis endovenosa en un centro
primario y posteriormente el traslado a un centro sub-
especializado en ictus para trombectomia mecanica.
Esta estrategia busca ofrecer tratamiento endovascular
a pacientes de areas distantes a centros de alta com-
plejidad donde los especialistas y recursos, como salas
de angiografias, son limitados? En paises de medianos
ingresos como Colombia se cuenta con una escasa can-
tidad de centros de trombectomia, concentrados en ciu-
dades capitales, limitando el acceso a tratamiento agudo
del ictus isquémico a los pacientes de ciudades pequenas
o zonas rurales. En Colombia, solo 13 ciudades de los
1103 municipios cuentan con centros de trombectomia y
de los 34 centros habilitados para realizar esta interven-
cion, solo 14 de ellos prestan servicios las 24 horas los 7
dias de la semana?

Ensayos clinicos controlados han demostrado que la
combinacién de trombolisis endovenosa con rt-PA (TE) y
trombectomia mecanica (TM) es efectiva en los pacientes
con ictus isquémico con oclusion de vaso proximal! Las
guias internacionales recomiendan la administracion de
alteplasa en pacientes en los que se considera la realiza-
cion de (TM) en aquellos con tiempos de ventana (tiempo
desde el inicio de los sintomas hasta la llegada al centro
primario) de 0 a 4,5 horas y adicionalmente el uso de
stent retriever o trombectomia de aspiracion directa. Para
aquellos pacientes con tiempos de ventana de 6 a 16 horas
con oclusién de vaso proximal y que cumplan otros crite-
rios de elegibilidad DAWN u DEFUSE 3, se recomienda
TM. En pacientes con tiempos de ventana de 16 a 24 horas
con oclusion de arteria proximal, y que cumplan otros cri-
terios DAWN, la trombectomia es razonable?

La estrategia “Drip and Ship” en el marco de una
red de ictus isquémico que incluya el uso de telemedi-
cina aumenta el uso de rt-PA en centros de primer nivel
y optimiza la seleccion de pacientes para transferencia a
centros sub-especializados de manejo de ictus isquémico,
logrando mejores desenlaces®

A continuacion se presentan seis casos de Drip and
Ship realizados en dos centros sub-especializados en ictus
isquémico del centro y suroccidente de Colombia remi-
tidos de centros primarios sin disponibilidad de trom-
bectomia. Adicionalmente, se hace una revision narra-
tiva sobre esta modalidad de tratamiento y las barreras de
acceso a terapia endovascular en nuestro pais.

Métodos

Se realizd una recoleccion retrospectiva, multicén-
trica de una serie de casos de pacientes que recibieron
trombolisis con alteplasa a dosis de 0,9mg/kg y fueron

remitidos para trombectomia mecéanica en un centro sub-
especializado. La busqueda de los casos se realizo a través
de una convocatoria del comité vascular de la Asociacion
Colombiana de Neurologia a los centros con programa
de ictus y capacidad de trombectomia mecanica durante
el periodo de tiempo comprendido entre 2019 y el primer
cuartil del afio 2021. Adicionalmente, se revisaron los
datos entregados en la estadistica nacional de los centros
participantes en el Registry of Stroke Care Quality (RES-
Q), un registro internacional multicéntrico financiado
por la European Stroke Organization y avalado por la
World Stroke Organization de calidad de la atencion, que
busca mejorar el sistema de atencion de ictus, para iden-
tificar los casos sefialados en el pais que se sometieron a
la estrategia Drip and Ship. Se obtuvieron los datos en
cada centro del registro institucional de ictus isquémico
previamente aprobado por el comité de ética local y se
incluyeron los casos de los centros que respondieron a
la convocatoria, contaran con diligenciamiento completo
del formato de recoleccion de datos y desearan participar
en el desarrollo del manuscrito.

Se incluyeron variables demograficas como: edad,
sexo, antecedentes patologicos, factores de riesgo cardio-
vascular como hipertension arterial, diabetes, dislipidemia,
fibrilacion auricular. Se incluyo6 el registro de las variables
de evolucion y atencion, tiempo desde inicio de los sin-
tomas hasta el ingreso a urgencias, el tiempo transcurrido
en minutos desde el ingreso del paciente hasta la admi-
nistracion de trombolitico (puerta-aguja), tiempo de trata-
miento en centro primario (door in - door out), tiempo de
traslado y tiempo transcurrido en minutos desde llegada
al centro sub-especializado hasta el momento de inicio de
la intervencion endovascular (puerta-ingle). Mediante la
escala National Institutes of Health Stroke Scale (NIHSS)
se evaluo la severidad del ictus (0 - 42, puntajes mas ele-
vados indican déficit neurologico mas severo) y desen-
lace funcional con la escala modificada de Rankin (mRS).
Con la escala de Alberta Stroke Program Early CT Score
(ASPECTS) se evaluaron los cambios isquémicos evi-
denciados en neuroimagenes como tomografia computa-
rizada (TC) de craneo simple (no contrastada). Se realizd
TC de craneo simple a todos los pacientes en el centro
primario y en el centro avanzado. El grado de recanaliza-
cion post trombectomia, se midi6 basado en la escala de
Thrombolysis In Cerebral Infarction (TICI). Para el ana-
lisis estadistico se uso el programa SPSS version 21 (IBM
Corporation E.E.U.U), se calcularon las medidas de ten-
dencia central y estadisticos descriptivos, para reportar las
principales caracteristicas demograficas de los pacientes
y los tiempos de atencion incluyendo tiempo de inicio a
puerta de sintomas.
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Tabla 1. Caracteristicas clinicas de los pacientes.

Caso 1 Caso 2 Caso 3 Caso 4 Caso 5 Caso 6
Procedencia Armenia Popayan Bogota Bogota Bogota Bogota
Distancia recorrida desde centro 192 141 9.9 9.9 8.6 8.6
primario a centro integral (Km)
Tiempo de traslado (min) 175 182 80 60 45 60
Sexo Femenina Masculino Femenina Femenina Femenina Femenina
Edad 40 75 76 62 65 52
Antecedentes ACV HTA, diabetes HTA FA no Ninguno FA no
mellitus, HPB anticoagulada anticoagulada
mRS previo 1 0 0 0 0 0
Cuadro Clinico Afasiay Sincope, afasiay  Afasia, desviacion Afasia y hemiplejia Afasia y hemiplejia Plejia Hemicuerpo
hemiparesia monoparesia forzada de la derecha derecha derecho
derecha derecha mirada y paresia
fascio braquial
NIHSS ingreso 28 12 19 16 17 12
Ventana 28 180 60 30 180 -
Imagen de remision TC simple TC simple CTA CT CTA DWI/FLAIR
ASPECTS 10 10 10 10 10 8

centro primario

Manejo agudo centro primario

Trombolisis IV

Trombolisis IV

Trombolisis IV

Trombolisis IV

Trombolisis IV

Trombolisis IV

Tiempo puerta -aguja 90 180 100 50 45 60
Tiempo door in door out (Min) 135 340 200 100 120 300
NIHSS de ingreso centro integral 16 19 19 16 12 12
Imagen centro integral CTA CTP CT CTA CTP CTP

Arteria ocluida

ACMI porcién M1

ACMI porcion M1

ACMI porcion M1

ACMI porcion M1

ACMI porcion M1

ACMI porcion M1

ASPECTS centro avanzado

6

3

7

8

7

8

Trombectomia mecanica / TICI Si/2C No /NA S/ 3 SI/3 SI/3 SI/ 3

Examenes de extension / Eco TT: Foramen EKG: fibrilacion Eco-TT, Holter, Eco-TT, Holter, Eco-TT, Holter, Eco-TT, Holter,

hallazgos relenvantes oval permeable +  auricular AngioTAC AngioTAC AngioTAC AngioTAC
aneurisma septal

Etiologia ACV Cardioembolico Cardioembolico Cardioembolico Cardioembolico Desconocido Cardioembolico

Dias de estancia hospitalaria 5 4 5 6 7 6

mRS al egreso 2 6 3 3 1 1

mRS a los 3 meses 2 6 2 1 1 1

HTA: Hipertension arterial. HPB: hiperplasia prostatica benigna. FA: Fibrilacion auricular. ACM: Arteria cerebral media. Eco TT: Ecocardiograma transtoracico. EKG:

Electrocardiograma. NIHSS: escala National Institutes of Health Stroke Scale. mRS: modified rankin scale. Km: Kilémetros. Min: minutos. Kg: kilogramo. mg: miligramo. IV:
intravenosa. ASPECTS: Alberta Stroke Program Early CT Score. TICI: Thrombolysis In Cerebral Infarction. TC: tomografia computarizada. CTA: Angiografia por tomografia
computarizada. CTP: tomografia computarizada con perfusion. DWI: diffusion-weighted imaging. FLAIR: fluid-attenuated inversion recovery.

Tabla 2. Comparacion de grupos. Grupo A: centros de diferentes ciudades (Cali-Popayan-Armenia) y grupo B: centros de 1 sola ciudad (Bogotd)

Variable
mediana (Q1-Q3)

GRUPO A
(n=2)

GRUPO B
)

TOTAL CASOS

Edad en afios 57.5 (48.75-66.25) 63.5 (59.5-67.75) 63.5 (54.5-72.5)
Sexo femenino* 1(50%) 4 (100%) 5 (83,5%)
Comorbilidades*® 50% Antecedente de ACV 25% HTA'y 50% FA sin anticoagulacion

Tiempo ventana en minutos 104 (66-142) 60(45-120) 60 (30-180)
ASPECTS en centro primario* 10 10 10

Distancia recorrida en Km 166.5 (153.75-179.25) 9.25(8.6-8.6) 9.9 (153.75-179.25)

Tiempo de traslado en minutos

178.5 (176.75-180.25)

60(56.25-65)

70 (60-151.25)

Tiempo puerta-aguja en minutos

135 (112.5-157-5)

55(48.75-70)

75 (52.5-97-5)

Arteria ocluida*

ACMI M1 (100%)

ACMI M1(100%)

ACMI M1(100%)

ASPECTS en centro integral 4.5 (3.75-5.25) 7.5(7-8) 7 (6.25-7.75)
Tiempo door in door out en minutos 237.5 (186.25-288.75) 160(115-225) 167.5 (123.75-275)
Dias de estancia hospitalaria 4.5(4.25-4.75) 6(5.75-6.25) 5.5 (5-6)

mRs al egreso 4 (3-5) 2(1-3) 2.5(1.25-3)

mRs a los 3 meses 4 (3-5) 1(1-1.25) 1.5(1-2)

*Promedio y DE

HTA: Hipertension arterial. FA: Fibrilacion Auricular. ACV: Ataque cerebrovascular. Km: Kilémetros. ASPECTS: Alberta Stroke Program Early CT Score. mRS: modified rankin scale.
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Figura 1. Mapas de Colombia y Bogota con distancias recorridas por los pacientes desde centro primario de ACV hasta
el centro de trombectomia. Figura 1a. Recorrido desde centros primarios a centro de trombectomia en Cali. Figura 1b.
Recorrido desde centro primario de ACV a centro de trombectomia en Bogota. (fuente Google maps).
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Resultados

De acuerdo con el Global Burden Of Disease,

la incidencia de ictus isquémico en Colombia fue de
25.359 casos en el afio 2019, generando 8.295 muertes
(6.266-10.477) y un numero absoluto de 137.162
DALYs  (Disability Adjusted Life Years) (11.328
- 166.980)7 A nivel nacional, solo 32 hospitales distri-
buidos en 19 ciudades participan en el Registry of Stroke
Care Quality (RES-Q), que durante el afio 2019 incluyo
3352 pacientes con ictus de los cuales 2191 correspon-
dieron a ictus isquémico, 20.5% recibid terapia de reper-
fusion y de estos, en 7 casos (0.32%) se aplico la estrategia
“Drip and ship”. Con los datos anteriormente consignados
podemos estimar que el registro RES-Q, recoge aproxi-
madamente un 8,6% del total de casos de ictus isquémico
en Colombia.

En el afio 2020 se registraron en el RES-Q 4200
pacientes con ictus, de los cuales 3017 correspondian a
ictus isquémico (71.83%), de estos pacientes el 18.93%
se someti6 a terapia de reperfusion, y de estos el 0.3% (9
casos) se hicieron bajo la estrategia de “Drip and ship”.
En el primer cuartil de 2021 se han registrado 1042 ictus,
de los cuales 746 son de ctiologia isquémica, de estos
el 23.59% se sometid a terapia de reperfusion, siendo el
0.54% (4 casos) de los casos realizada con la estrategia de

“Drip and ship”$

De los 20 casos que se reportaron en el registro
RES-Q que recibieron “Drip and ship” durante el periodo
de tiempo seleccionado, solo se incluyeron los casos de
los centros que respondieron a la convocatoria realizada
a través de la Asociaciéon Colombiana de Neurologia: tres
casos del 2019, dos del 2020 y uno del 2021.

La mediana de edad fue de 63.5 afos (RIC, 54.5-
72.5), todos presentaban un mRs previo favorable (0-2) y
el sexo femenino represento el 84% de los casos. Dentro
de las comorbilidades, dos pacientes tenian fibrilacion
auricular (FA) sin anticoagulacion y otro de los pacientes
debutd con FA, una paciente tenia hipertension arterial,
otro paciente con antecedente de ictus y una paciente sin
comorbilidades previas. Dos de los pacientes fueron tra-
tados en un centro sub-especializado de ictus en Cali, de
los cuales uno fue remitido de Armenia (192 km, tiempo
de traslado 175 min) con prenotificacion y 1 caso desde
Popayan (141 km, tiempo de traslado de 182 min) sin pre-
notificacion (Figura 1). En Bogota, los 4 casos fueron
remitidos de centros primarios de la misma ciudad a una
distancia promedio de 9.5 Km y un tiempo de 61.25 min.
Lamediana de tiempo desde el inicio de los sintomas hasta
la llegada al centro sub-especializado (tiempo de ven-
tana) fue de 60 minutos (RIC: 30-180) sin embargo, en el
16.66% de los casos el tiempo de ventana fue desconocido
y fue superior en los pacientes provenientes de otras ciu-
dades. La mediana de puntaje NIHSS de ingreso al centro
primario fue de 16.5 puntos, compatible con oclusion pro-

22 Revista Ecuatoriana de Neurologia / Vol. 30, No 3, 2021

ximal y la mediana de ASPECTS en la imagen de remi-
sion fue de 10, a tres pacientes se les realiz6 TC simple,
a 2 casos de angiografia por tomografia computarizada
(CTA) y al restante RMN con DWI/FLAIR. La mediana
de tiempo puerta-aguja fue de 75 minutos (52.5-97.5);
el 75% de los pacientes fueron trasladados dentro de la
misma ciudad, en este grupo el tiempo puerta aguja fue <
a 60 minutos. El tiempo door-in door-out fue superior en
pacientes provenientes de otras ciudades con una mediana
de 237.5 min en comparacion con los pacientes dentro de
la misma ciudad con mediana de 160 min. Al llegar al
centro sub-especializado a todos los pacientes se les rea-
liz6 nuevamente neuroimagenes; a tres pacientes se les
realizé tomografia computarizada con perfusion (CTP), a
dos se le realizéo TC + CTA y solo a uno se le realiz6 TC
de craneo simple, la mediana de la escala ASPECTS fue
de 7 puntos, evidenciando la progresion del infarto. Al
83.3% se les realizoé trombectomia mecanica, el caso #
2 al llegar al centro sub-especializado se realizé imagen
con ASPECTS 3 puntos descartando manejo con TM. De
los pacientes llevados a trombectomia se obtuvo un TICI
score de 3 en 66.66% casos y el restante, TICI 2c. La etio-
logia del ictus isquémico fue cardioembolico en 5 de los
6 pacientes. Los dias de estancia hospitalaria en el centro
de alta complejidad en Cali fue de 4.5 dias mientras que
en el centro de Bogota fue de 6. Finalmente, el 50% de los
pacientes presentaron un mRs favorable (0-2) al egreso y
a los 3 meses fue favorable en el 84%, la mayoria de estos
pacientes pertenecientes al grupo que se desplazé dentro
de la misma ciudad.

Discusion

La estrategia Drip and Ship ha demostrado su efi-
cacia en diferentes estudios’'° En la revision narrativa de
la literatura no encontramos reportes de trombolisis en
centro primario y remision a trombectomia en Colombia,
sin embargo, usando datos de retroalimentacion del
registro RES-Q solamente se registr6 “drip and ship” en
el 0.32% de los casos en nuestro pais. En Latinoamérica
se ha reportado su practica en Chile en el registro de un
programa de tele-trombolisis donde se remiti6 al 7% de
los pacientes que recibieron trombolisis para TM !°

En Brasil un estudio que incluyé 300 pacientes,
estudio6 la eficacia de la trombectomia en 12 hospitales
publicos en pacientes con oclusion intracraneal proximal
de la circulacion anterior que podia tratarse dentro de las 8
horas del inicio de los sintomas, se aleatorizaron en razén
1:1 para recibir manejo estandar con alteplasa vs manejo
estandar versus TM y se midieron los desenlaces con la
mRS. De los 300 pacientes, aproximadamente el 70%
recibio alteplasa en ambos grupos. El estudio se detuvo
de manera prematura por eficacia temprana cuando 221
de 690 pacientes se aleatorizaron (111 al grupo de trom-
bectomia y 110 al grupo control). El odds ratio (OR) para



una mejor distribucion de las puntuaciones en la mRS a
los 90 dias fue de 2.28 (intervalo de confianza [IC] de
95% 1.41-3.69; P=0.001), favoreciendo la trombectomia.
De los pacientes con mRS 0-2 el 35.1% recibieron terapia
con TM, el 20% fueron asignados al grupo control. La
hemorragia intracraneal asintomatica sucedié en 51.4 %
de los casos del grupo de trombectomia y 24.5 % en el
grupo control!!

En Estados Unidos la estrategia Drip and Ship es
comun, se emplea en 1 de cada 4 pacientes incluyendo
casos sin oclusion de vaso proximal que son tromboli-
zados y son trasladados a centros sub-especializados para
cuidados especiales, y aquellos que se remiten para TM.?

Los dos centros sub-especializados a los que ingre-
saron los pacientes son hospitales universitarios, con un
programa de ictus establecido y estan ubicados en dos de
las principales ciudades del pais. La prenotificacion de
los pacientes no se realizé en todos los casos y en aque-
llos que se realizo, se hizo de manera informal entre los
médicos tratantes de los pacientes.

En nuestro grupo de pacientes, el 83.3% de los casos
fueron de etiologia cardioembolica. Con una proporcion
mayor a lo reportado en un subanalisis del estudio Mr
CLEAN donde el 33% correspondi6 a cardioembolismo
y 49% con etiologia desconocida,' 2 casos tenian antece-
dente conocido de fibrilacion auricular y no estaban reci-
biendo anticoagulantes, por motivos desconocidos, un
caso se diagnosticd con FA de novo. En el caso #5 no
se logrd establecer la etiologia del ictus a pesar de rea-
lizar estudios de extension. Los pacientes que tuvieron
que ser trasladados a una ciudad diferente a su origen,
tuvieron que desplazarse una mayor distancia y durante
un mayor tiempo. La poca disponibilidad de centros de
TM en varias regiones del pais dificulta el acceso de un
porcentaje importante de la poblacion de nuestro pais a
tratamientos combinados (TE y TM).

En nuestra serie, 3 pacientes tuvieron un desenlace
favorable al egreso definido como mRs (0-2), 2 pacientes
presentaron mRS moderado de 3 y un paciente fallecid
anotando que tenia un infarto establecido con ASPECTS
3 a la llegada al centro sub-especializado y no fue candi-
dato a TM. Previamente se ha publicado que los desen-
laces de los pacientes con ictus sometidos a la estrategia
de Drip and Ship son mejores. Un estudio evidencié que
estos pacientes tenian NIHSS mas bajos, menor morta-
lidad intrahospitalaria y menos hemorragia intracraneal
sintomatica comparados con los pacientes que fueron tras-
ladados directamente a centros primarios.? En el estudio
citado el tamafio de la muestra fue de 44.667 por lo que
no es comparable con nuestra serie de casos.

En nuestro pais existen varios retos que dificultan la
atencion de los pacientes con ictus. Existe un flujo escaso
de informacion entre el centro primario y el centro sub-
especializado el cual podria mejorarse mediante la noti-

ficacion sistematica del traslado de los pacientes pues
un retraso de 20 minutos en el tratamiento puede reducir
hasta en un 20% la probabilidad de un desenlace favo-
rable!® La falta de implementacion y uso rutinario de
escalas que permiten sospechar oclusion proximal en la
atencion pre hospitalaria o centros primarios de atencion,
como la escala RACE y FAST-ED, han demostrado iden-
tificar de forma exitosa obstrucciones arteriales proxi-
males en el contexto prehospitalario.*'S Ademas, puede
existir una disparidad marcada en la atencion prestada a
los pacientes con ictus provenientes de paises de bajos
y medianos recursos como el nuestro principalmente por
infraestructura insuficiente, donde cobran gran impor-
tancia las unidades de ictus!®

Desde 2011 hay reportes de casos exitosos en el
que manejan de forma rutinaria el “Drip and Ship”, por
lo general mediante el uso de tecnologias como telecon-
sulta!” Estas estrategias pueden mejorar los desenlaces
de los pacientes con ictus en zonas rurales, aumentando
el uso de rt-PA. Dada la evidencia cientifica que soporta
este tipo de intervenciones en beneficio de los pacientes
y la costo efectividad de la trombolisis para Colombia'®
se deben fortalecer las redes nacionales de ictus e imple-
mentar en el sistema de salud la atencion del ictus como
una emergencia médica que permita acceso a la atencion
oportuna, implementacion de centros primarios y sub-
especializados de atencidn para ictus asi como ampliar el
uso de telemedicina y garantizar un transporte optimo'’
pueden ofrecer desenlaces favorables en la poblacion. La
atencion integral a los pacientes plantea un reto enorme
para el Sistema de Salud colombiano dadas las condi-
ciones geograficas, las multiples barreras de acceso a la
red prestadora de servicios para ciertas poblaciones, y la
ausencia de una red de atencion para el paciente con ictus
isquémico en Colombia puesto que en la mayoria de los
casos, no se cuenta con la infraestructura especializada ni
personal calificado disponible 24 horas?

Es importante mencionar que dentro de las limita-
ciones de este estudio se encuentra la recoleccion de
datos de forma retrospectiva, mediante invitacion o revi-
sion de registros, posiblemente excluyendo la participa-
cion de centros de practica privada en la serie, lo cual no
permitid recolectar informacion de los pacientes tratados
con esta estrategia durante el periodo de tiempo descrito.
Ademas, este registro incluye un porcentaje reducido del
total de casos en el pais, un estimado del 8,6% de los
casos de ictus nacionales, donde ademas se estima que
hay un subregistro de los casos, especialmente en los
hospitales sin un programa de atencion de enfermedades
vasculares cerebrales.

En conclusidn, a partir de la experiencia descrita en
otros paises en la implementacion de la estrategia Drip
and Ship, aumenta el porcentaje de pacientes que reciben
terapias de reperfusion. En Colombia, el chance de ser
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sometido a Drip and Ship es casi anecdotico, sin embargo,
se podria considerar el desarrollo de una estrategia para
su implementacion. Para ello, es importante mejorar el
flujo de informacién entre el centro primario y el centro
sub-especializado de forma que se reduzcan los tiempos
de manejo en centro primario y de traslado. Se requieren
estrategias de planeacion para la creacion de lineamientos
nacionales, departamentales y regionales que permitan
una adecuada estructuracion de la ruta de atencion para
la creacion de la red de ictus. Ademas fortalecer el uso
de registros regionales y nacionales de informacion para
evaluar la calidad de atencion y el impacto de politicas
publicas de salud como lo han logrado otros paises del
continente.
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ARTICULO ORIGINAL

The association between pineal gland calcification and intracranial
atherosclerotic disease in older adults

Asociacion entre calcificaciones de la glandula pineal y enfermedad aterosclerética
wtracraneal en adultos mayores

Oscar H. Del Brutto, Robertino M. Mera?

Abstract

Background: This study assesses whether pineal gland calcification (PGC) — a surrogate for reduced endogenous melato-
nin production — is associated with significant stenosis of large intracranial arteries — a biomarker of intracranial atherosclerotic
disease (ICAD).

Methods: Individuals aged >60 years enrolled in the Three Villages Study received head CT to assess PGC and MRA to
estimate stenosis of large intracranial arteries. Multivariate logistic regression models were fitted to assess the association bet-
ween PGC and ICAD, after adjusting for relevant confounders. Inverse probability of exposure weighting was used to estimate
the effect of PGC on ICAD.

Results: A total of 581 individuals were enrolled. PGC and ICAD were associated in a fully-adjusted logistic regression
model (p=0.032). Inverse probability of exposure weighting showed an estimate for the proportion of ICAD among those
without PGC of 3.7% and the adjusted-effect coefficient was 5.7% higher among those with PGC (p=0.031).

Conclusions: PGC is associated with ICAD. Study results provide grounds for evaluating the role of melatonin deficiency
in ICAD progression.

Keywords: Pineal gland calcification, intracranial atherosclerosis, stenosis of large intracranial arteries, melatonin; popu-
lation study, older adults

Resumen

Antecedentes: Este estudio evalua si las calcificaciones de la glandula pineal (CGP), un biomarcador de deficiencia de
produccidn de melatonina enddgena, se asocia con estenosis significativa de las arterias intracraneales grandes, un biomarcador
de enfermedad aterosclerética intracraneal.

Métodos: Individuos de 60 afios o mas enrolados en el “Estudio de las Tres Villas” fueron sometidos a TC craneal evaluar
el CGP y MRA para estimar la estenosis de las arterias intracraneales de mediano calibre. Se computaron modelos de regresion
logistica multivariada para evaluar la asociacion entre PGC y enfermedad aterosclerotica intracraneal, luego de ajustar por co-
variables de relevancia. Se utilizaron modelos de ponderacion de probabilidad inversa de la exposicion para estimar el efecto
de PGC sobre enfermedad aterosclerotica intracraneal.

Resultados: Un total de 581 personas estuvieron enroladas en este estudio. PGC y enfermedad aterosclerotica intracraneal
se asociaron en un modelo de regresion logistica ajustado por todas las covariables investigadas (p=0,032). La ponderacién de
probabilidad inversa de la exposicidn mostr6 una estimacion de la proporcion de enfermedad aterosclerdtica intracraneal entre
los que no tenian CGP del 3,7% y el coeficiente de efecto ajustado fue un 5,7% mas alto entre los que tenian CGP (p=0,031).

Conclusiones: La presencia de CGP se asocia a enfermedad aterosclerdtica intracraneal. Los resultados del estudio pro-
porcionan una base racional para evaluar el papel de la deficiencia de melatonina en la progresion de la enfermedad ateroscle-
rética intracraneal.

Palabras clave: Calcificacion de la glandula pineal, aterosclerosis intracraneal, estenosis de arterias cerebrales de media-
no calibre, estudio poblacional, adultos mayores
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Introduction

The pineal gland secretes melatonin, a neuroendo-
crine hormone that is mainly associated with the sleep-
wake cycle control! This hormone also has antioxidative,
anti- inflammatory, cardioprotective and neuroprotec-
tive effects>? In addition, melatonin down-modulates the
expression of several molecules involved in the develop-
ment and progression of atherosclerosis! However, clinical
information of the relationship between pineal gland dys-
function and atherosclerosis is limited*¢ The pineal gland
becomes calcified in a sizable proportion of otherwise
healthy individuals. Inasmuch as calcified pineal tissue is
inactive, the degree of pineal gland calcification (PGC)
may be used as a surrogate for reduced melatonin secre-
tion. Indeed, it has been shown that the volume of non-cal-
cified pineal tissue correlates directly with the amount of
6-sulphatoxymelatonin excretion in urine! There are no
studies addressing the association between PGC and intra-
cranial atherosclerotic disease (ICAD). Based on the pre-
mise that severity of PGC can be used as a proxy for pineal
gland dysfunction (and, hence, reduced endogenous mela-
tonin production), we conducted a population-based study
aimed to assess whether severity of PGC is associated with
significant stenosis of large intracranial arteries (a recog-
nized biomarker of ICAD).

Methods

This study was conducted in individuals aged >60
years actively enrolled in the Three Villages Study. The
population is exposed to 12 daily hours of sunlight all year-
round. Inhabitants share ethnicity (Amerindian ancestry),
socio-economic status, dietary habits, and an overall com-
parable cardiovascular health status® Individuals who
signed a comprehensive informed consent and have no
contraindications for the practice of neuroimaging studies
received a head CT scan and a MRA of the intracranial vas-
culature. The study was approved by Ethics Committee
of Hospital-Clinica Kennedy, Guayaquil, Ecuador (FWA
00030727).

High resolution CT was used to assess presence and
severity of PGC and MRA to estimate stenosis of large
intracranial arteries (Figure 1). Neuroimaging studies were
performed with a Philips Brilliance 64 CT scanner and a
Philips Intera 1.5T MR scanner (Philips Medical Systems,
Eindhoven, the Netherlands). For CT, slice thickness was
3mm with no gap between slices, and PGC were graded
according to the maximal density in Hounsfield Units (HU)
of'the calcified portion of the gland and its calcified fraction.
According to a previously detailed protocol, both scores
were summed for a total degree of calcification graded as
none, mild, and moderate-to-severe calcification? MRAs
were performed using a three-dimensional time-of-flight
sequence. Significant stenosis of large intracranial arteries
was measured by the use of the MRA-validated WASID

method!® The presence of any stenosis >50% was consi-
dered an indicator of ICAD. CTs and MRAs were inde-
pendently read by one neurologist and one neuroradiologist
blinded to clinical information. Kappa coefficients for inte-
rrater agreement were 0.86 for the presence and severity of
PGC, and 0.73 for significant stenosis of intracranial arte-
ries; discrepancies were reviewed by consensus.

Figure 1. Left panel: Unenhanced CT of the head showing moderate-
to-severe pineal gland calcification (arrows). Right panel: Time-
of-flight magnetic resonance angiography of intracranial arteries
showing significant asymptomatic stenosis of the right middle
cerebral artery (arrow).

Demographics and cardiovascular risk factors were
included as covariates and assessed following the Ame-
rican Heart Association (AHA) criteria: a poor smoking
status was designated if the subject was a current smoker, a
poor body mass index if >30 kg/m?2, a poor physical acti-
vity if the subject engaged in no moderate or vigorous phy-
sical activity, a poor diet if the individual had 0-1 com-
ponent of the AHA healthy diet, a high blood pressure if
>140/90 mmHg, a poor fasting glucose if >126 mg/dL, and
a poor total cholesterol levels if >240mg/dLM

Data analyses were carried out by using STATA ver-
sion 17 (College Station, TX, USA). In unadjusted analyses,
continuous variables were compared by linear models
and categorical variables by the x2 or Fisher exact test as
appropriate. A multivariate logistic regression model was
fitted to assess the independent association between PGC
severity and significant stenosis of large intracranial arte-
ries (as dependent variable). We utilized inverse-probabi-
lity-weighted regression adjustment to obtain the exposure
effect of PGC over stenosis of large intracranial arteries, by
fitting a potential outcomes model with the exposure model
being multinomial and the outcome being logistic.

Results

A total of 590 older adults received head CTs and
MRASs of intracranial vessels. Nine of them were not
included because motion/metal artifacts precluded proper
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PGC readings. The mean age of the 581 participants
was 71+8.4 years (median age: 69 years) and 332 (57%)
were women. Twenty-one individuals (4%) were current
smokers, 147 (25%) had a body mass index >30 kg/m2, 66
(11%) had poor physical activity, 55 (9%) had a poor diet,
250 (43%) had blood pressure >140/90 mmHg, 176 (30%)
had fasting blood glucose >126 mg/dL, and 69 (12%) had
total cholesterol levels >240 mg/dL. None of the study par-
ticipants took or were currently taking melatonin pills for
sleeping problems.

PGC were categorized as mild in 299 (51%) indivi-
duals and as moderate-to-severe in 174 (30%); the remai-
ning 108 (19%) had no CT evidence of PGC. Significant
stenosis of large intracranial arteries were noticed in 40
(7%) participants. Stenosis involved the anterior circu-
lation in 24 cases (middle cerebral artery in 18, internal
carotid artery in four, and anterior cerebral artery in two),
the posterior circulation in 15 cases (posterior cerebral
artery in 10 and basilar artery in five), and both the ante-
rior and the posterior circulations in the remaining case.

Table 1 depicts characteristics of study participants
across categories of PGC severity and stenosis of large
intracranial arteries. In unadjusted analyses, both PGC
and ICAD share some risk factors, such as being male
and a smoker. Other covariates were only more frequent
in individuals with significant stenosis of large intracra-
nial arteries (increasing age and having a blood pressure
>140/90 mmHg). Also in unadjusted analyses, 4/108 (4%)
individuals without PGC, 17/299 (6%) with mild PGC,
and 19/174 (11%) with moderate-to-severe PGC had sig-
nificant stenosis of large intracranial arteries. A univa-
riate logistic regression model showed a significant asso-
ciation between PGC (any calcification) and ICAD (OR:
1.87;95% C.I1.: 1.14 — 3.09; p=0.014). Another univariate

logistic regression model, taking into account categories
of PGC (none, mild, and moderate-to-severe), disclosed a
significant association between moderate-to-severe PGC
and ICAD (OR: 3.19; 95% C.1.: 1.05 — 9.64; p=0.040),
but not between mild PGC and ICAD (OR: 1.57; 95%
C.I.: 0.52 — 4.77; p=0.428). The latter model revealed a
linear effect between PGC severity and ICAD.

When age and gender were added to the above-men-
tioned models, the association between PGC (any calci-
fication) and ICAD remained significant (OR: 1.81; 95%
C.1: 1.09 — 2.99; p=0.021), as well as the association bet-
ween moderate-to-severe PGC and ICAD (OR: 3.12; 95%
C.L: 1.01 = 9.59; p=0.047), but not between mild PGC and
ICAD (OR: 1.65; 95% C.1.: 0.54 — 5.09; p=0.380). Age and
gender were significant covariates at the p<0.02 level. The
linear effect between PGC severity and ICAD was also sig-
naled in these models.

A multivariate logistic regression model, adjusted for
all the investigated covariates, showed a significant asso-
ciation between PGC (any calcification) and ICAD (OR:
1.76; 95% C.I.: 1.05 — 2.95; p=0.032). In this model, being
male (p=0.043) and having high blood pressure (p=0.004)
remained as significant covariates (Table 2).

The exposure-effect model also revealed a significant
association between moderate-to-severe PGC (as the expo-
sure) and ICAD (as the outcome), after adjusting for cova-
riates associated with either the exposure or the outcome,
or both. According to this model, the inverse probability of
exposure weighting showed an estimate for the proportion
of ICAD among those without PGC of 3.7% (95% C.1.: 2.2
— 7.1%; p=0.037) and an exposure-effect coefficient (mea-
suring the difference between none and moderate-to-severe
PGC) that was 5.7% higher than the exposure-effect pro-
portion (B: 0.057; 95% C.I: 0.005 — 0.108; p=0.031).

Table 1. Characteristics of Atahualpa, El Tambo and Prosperidad residents aged =60 years across categories of pineal gland calcification and signi-
ficant stenosis of large intracranial arteries (univariate analyses).

Pineal gland calcification

Mild

Variable (n=299)

Mod-severe
(n=174) p value

Large intracranial artery stenosis

Non-significant  Significant
stenosis stenosis
(n=541) (n=40) p value

Age, years (meantSD) 714+86 712+84 704+84 0522 70.8+8.3 74+96 0.020*
Female gender, n (%) 66 (61) 186 (62) 80 (46) 0.002* 317 (59) 15 (38) 0.009*
Current smoker, n (%) 2(2) 6 (2) 0.005* 18 (3) 3(8) 0.016*
Body mass index 230 kg/m2, n (%) 30 (28) 83 (28) 34 (20 0.113 141 (26) 6 (15) 0.120
Poor physical activity, n (%) 11 (10) 33 (11) 22 (13 0.795 61 (11) 5(13) 0.796
Poor diet, n (%) 12 (11) 22(7) 21 (12 0.195 49 (9) 6 (15) 0.215
Blood pressure 2140/90 mmHg, n (%) 49 (45) 131 (44) 70 (40 0.647 223 (41) 27 (68) 0.001*
Fasting glucose 2126 mg/dL, n (%) 32 (30) 94 (31) 50 (29 0.815 164 (30) 12 (30) 0.966
Total cholesterol 2240 mg/dL, n (%) 10 (9) 34 (1) 25 (14 0.405 64 (12) 5(13) 0.899

* Statistically significant result.
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Table 2. Logistic regression model showing the independent rela-
tionship between pineal gland calcification and significant stenosis
of large intracranial arteries.

Significant 95% confidence

arterial stenosis Odds ratio interval p value
Pineal gland calcification 1.76 1.05-2.95 0.032*
Age 1.04 0.99 - 1.08 0.067
Male gender 2.13 1.02-4.35 0.043*
Current smoker 1.91 0.48 - 7.62 0.359

Body mass index 230 kg/m2 0.63 0.25-1.62 0.340

Poor physical activity 0.81 0.28 — 2.35 0.697

Poor diet 1.54 0.58 —4.11 0.386

Blood pressure 2140/90 mmHg 2.88 1.40 - 5.80 0.004*

Fasting glucose 2126 mg/dL 0.94 0.45-1.97 0.874

Total cholesterol 2240 mg/dL 1.26 0.45-3.54 0.657

* Statistically significant result.

Discussion

Atherosclerosis is a pathological process that often
remains clinically unnoticed for years. It often starts with
dysfunction of the subendothelial layer, accumulation of
lipids, and migration of white blood and smooth muscle
cells, which is followed by foam cell formation, damage
of the extracellular matrix, plaque progression and disrup-
tion!? Protective effect of melatonin against atheroscle-
rosis is supported by the concept that melatonin modulates
most of the above-mentioned steps of atherogenesis, and
thus exerts a protective effect for the development and pro-
gression of atherosclerotic disease’> Among other mecha-
nisms, melatonin has been shown to reduce the expression
of reactive oxygen species, endothelin-1, tumor necrosis
factor-a, interleukin-1B, interleukin-6, monocyte che-
moattractant protein-1, interferon-y, intercellular adhe-
sion molecule-1 and vascular cell adhesion molecule-1,
while upregulates the expression of endothelial nitric
oxide synthases® In addition, melatonin may contribute to
reduce risk factors that have traditionally been associated
with atherosclerosis!*

Clinical studies investigating the link between PGC
and atherosclerosis are almost nil. To the best of our
knowledge, only one observational study of patients with
low-back pain disclosed a significant association bet-
ween PGC and atherosclerosis of the abdominal aorta’
The potential association between PGC and ICAD has not
been addressed, and results of the present study cannot be
compared to others. Nevertheless, some reports are in line
with results presented in this study, particularly the recog-
nized relationship between PGC or melatonin deficiency
and cardiovascular diseases, stroke, or neuro-degenerative
disorders.”” Our findings open new avenues for research on
the role of PGC (and endogenous melatonin deficiency)

in the development of ICAD, which is a leading cause of
stroke worldwide.

This study has limitations that go beyond its cross-
sectional design. We relied on the severity of PGC as a
surrogate for melatonin deficiency but did not measure
melatonin levels. In addition, the association between PGC
and ICAD was evaluated in a population that is exposed
to 12 hours of sunlight all year-round, and our results may
not be generalizable to other geographical regions. On the
other hand, the population-based design with unbiased
selection of participants, together with the use of high-
resolution CT for detection of PGC, the blinded imaging
reading process with high inter-reader agreement and the
results of multivariate and exposure-effect models, argue
for the strength of our results.

In conclusion, study results disclose a significant inde-
pendent association between PGC and ICAD. Further stu-
dies, preferably with a longitudinal design, should take into
account serum levels of melatonin or its active metabolite
6-sulphatoxymelatonin in urine to confirm our findings.
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ARTICULO ORIGINAL

Niveles altos de hemoglobina glicosilada se asocian a hemorragia
intracerebral espontanea: Estudio de casos y controles

High levels of glycated hemoglobin are associated with spontaneous intracerebral
hemorrhage: A case control study

Jenniffer Pérez!?? Alex Gonzalez*? David Galarza Bernita2 John A. Cuenca®*

Resumen

Introduccion: Existe evidencia de la asociacion entre valores de hemoglobina glicosilada (HbA1C) con hemorragia intracerebral
espontanea (HICE). Sin embargo, los reportes en pacientes latinoamericanos son escasos.

Objetivo: Determinar si HbAlc es factor de riesgo de HICE

Métodos: Se realiza un estudio de casos y controles. Los casos fueron pacientes hospitalizados con HICE, los controles fueron
pacientes diabéticos ambulatorios del mismo grupo etario. Calculamos la asociacion entre factores de riesgo de HICE mediante la re-
gresion logistica.

Resultados: Se identificaron 45 casos y 45 controles. Los valores de HbAlc en el grupo con HICE (mediana 6.8%, RIQ=5.8-7.5)
fueron superiores que los controles (mediana 5.8%, RIQ=5.5-6.2%; P<0.001). La HbAlc fue factor de riesgo asociado con HICE
(OR=2.75, 95% IC=1.41-5.41). De los pacientes con HICE, solo el 29% habia recibido diagndstico previo de diabetes. La tasa de morta-
lidad hospitalaria en los pacientes con HICE fue de 37.8%, siendo 15% en los pacientes con diabetes y 46% en aquellos sin diagnostico
de diabetes.

Conclusiones: Valores elevados de HbA Ic se asociaron con el desarrollo de HICE. Es necesario mejorar las politicas ptiblicas de
deteccion temprana de diabetes ya que podrian reducir el impacto de hemorragia intracerebral espontanea en la poblacion general.

Palabras clave: Hemorragia intracerebral, evento cerebrovascular, factores de riesgo, hemoglobina glicosilada, hiperglicemia, diabetes

Abstract

Introduction: Evidence shows that glycosylated hemoglobin (HbA1C) is associated with spontaneous intracerebral hemorrhage
(ICH). However, reports in Latin-American patients are scarce.

Objective: To determine if HbA1C is a risk factor for ICH.

Methods: A case-control study was carried out. Cases were hospitalized patients with ICH, whereas the controls were diabetic
patients within the same age range. Logistics regression was calculated to identify risk factors associated with ICH.

Results: A total of 45 cases and 45 controls were included. HbA1C values were higher in the ICH group (median 6.8%, IQR=5.8—
7.5) compared to the control group (median 5.8%, IQR=5.5-6.2%; P<0.001). High HbA1C values were identified as a risk factor for
ICH (OR=2.75, 95% CI=1.41-5.41). Among the ICH patients, barely 29% had a confirmed previous diagnosis of diabetes. The hospital
mortality rate in the ICH patients was 37.8%, while mortality was 15% in the patients with diabetes and 46% in those without a previous
diabetes diagnosis.

Conclusions: High HbA1C levels were associated with the development of ICH. It is paramount to improve public policies for
early detection of diabetes due to the potential to reduce the impact of spontaneous intracerebral hemorrhage in the general population.

Keywords: Intracerebral hemorrhage, cerebrovascular event, risk factors, glycosylated hemoglobin, hyperglycemia, diabetes
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Introduccion

La hemorragia intracerebral (HIC) es el subtipo de
enfermedad cerebrovascular (ECV) mas letal, representa
aproximadamente el 20% de todos los ictus; ademas, con-
lleva a secuelas con discapacidad a largo plazo.-* Los datos
de la Global Burden of Disease publicados en 2019 indican
que una de cada cuatro personas sufre un ictus durante su
vida; de estos, 4.1 millones anuales corresponden al tipo
hemorragico a nivel mundial. La incidencia de las HIC
varia seguin el pais y la region. En Estados Unidos se regis-
tran anualmente 610.000 casos nuevos y 185.000 casos
recurrentes de ECV, de los cuales el 13% es de origen
hemorragico? En Latinoamérica se presenta un alto por-
centaje de ECV hemorragico, 27% con HIC y 15% con
hemorragia subaracnoidea?”’

La HIC condiciona un mal pronostico, cerca del 40%
de todos los pacientes fallecen durante el primer mes, la
mayoria de ellos en los dos primeros dias, y s6lo un 20%
se recuperan por completo al cabo de meses tras la HIC?
Ecuador no es excepcion. En un estudio poblacional que
evaluo el periodo comprendido entre los anos 1991-2015,
de un total 1'222.173 de defunciones, la enfermedad cere-
brovascular represent6 la primera causa de mortalidad con
77.897 (6.7%) y fue la tinica con un patrén incremental en
los tltimos 25 afios?

El estudio INTERSTROKE establecié los factores
que se asocian con mayor riesgo de ictus hemorragico.
Entre los principales se encontro la HTA, el tabaquismo,
la dieta, el consumo excesivo de alcohol y las drogas’!°
Aparte de los factores de riesgo cronicos, ciertos eventos
que elevan la presion arterial temporalmente también pre-
disponen al desarrollo de HIC, como el ejercicio vigo-
roso, actividad sexual, esfuerzo para defecar, tos y los
estornudos.! La diabetes mellitus (DM) tipo 2 también ha
sido identificada como factor de riesgo (OR=2.75, 95%
IC=1.04-1.45)!>13 Hay evidencia de la asociacion entre
valores elevados de hemoglobina glicosilada (HbA1C)
con la incidencia de ECV isquémico!*!'S Sin embargo, la
relacion de la HbAlc con HIC no ha sido totalmente esta-
blecida en la poblacion latinoamericana. Por tanto, se rea-
liza un estudio de casos y controles, con el proposito de
identificar factores de riesgo asociados con el desarrollo de
hemorragia intracerebral espontanea HICE.

Materiales y métodos

Con el objetivo principal de identificar si la HbA1C
es un factor asociado con hemorragia intracerebral espon-
tanea (HICE) se realiza un estudio de casos y controles.
El objetivo secundario fue describir las caracteristicas cli-
nicas y los desenlaces de los pacientes con HICE. Se escru-
taron las historias clinicas fisicas y electronicas del sistema
S.L.S del Hospital Naval de Guayaquil durante el periodo
2015-2019. El presente estudio cuenta con la aprobacion
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del departamento de docencia e investigacion del Hospital
Naval de Guayaquil, Ecuador.

Los casos fueron pacientes de 40-70 afios diagnosti-
cados con HICE mediante tomografia axial computarizada
(TAC). Se incluyeron pacientes que cuenten en sus histo-
rias clinicas con resultados de exdmenes de laboratorio de
Hb1Ac realizados hasta 5 dias posteriores al evento o hasta
3 meses previo al mismo. Para disminuir la variabilidad
de valores de HbAlc en HICE se excluyeron del estudio
pacientes con diagnostico de ECV isquémico, hemorragia
intracerebral secundaria, ingesta de anticoagulantes o anti-
agregantes 3 meses previo al evento y con factores que
aumenten o disminuyan los niveles de HbA1C (enfer-
medad renal crénica, déficit de hierro, deficiencia de vita-
mina b12, esplenectomia, esplenomegalia, hepatopatia cro-
nica, hiperbilirrubinemia. toxicidad por opioides, anemias
hemoliticas, transfusiones sanguineas recientes, hemog-
lobinopatias, hipertrigliceridemia, artritis reumatoide)!*!
Para seleccionar el grupo control se tom6 una muestra
aleatorizada de pacientes diabéticos ambulatorios de 40-70
afos dentro del periodo de 2015-2019, con minimo 5 afos
de evolucion de la enfermedad y con al menos un control
al afio. Se excluyeron pacientes con antecedentes de ECV,
insuficiencia renal crénica, ni ningin factor mencionado
que pueda alterar sus valores de HbA1C.

Recolectamos caracteristicas clinicas, comorbilidades,
y desenlaces. Clasificamos a los pacientes con HICE en
dos subgrupos, los que habian recibido un diagnoéstico cli-
nico de diabetes previo al cuadro de HICE y aquellos que
no tenian un diagnostico previo de diabetes. Obtuvimos
también los informes radioldgicos para describir las carac-
teristicas del sangrado. Todos los datos fueron extraidos y
colocados en una base de datos electronica segura.

Andalisis estadistico

Para el andlisis estadistico, se utilizaron pruebas de
estadistica descriptiva y de estadistica inferencial. Pri-
mero, se evalud la distribucion de las variables continuas
mediante los métodos de visualizacion de la data a través
de histogramas con curvas de normalidad y la prueba de
normalidad de Shapiro-Wilk. Para las variables con distri-
bucién normal utilizamos promedio y desviacion estandar
como medidas de tendencia central y dispersion, respec-
tivamente. Para las variables de distribucion anormal uti-
lizamos mediana y rango intercuartil (RIQ). Utilizamos
la prueba T de Student para evaluar diferencias entre los
promedios de las variables continuas que tuvieron una dis-
tribucion normal. La prueba Mann-Whitney U fue usada
para evaluar diferencias de las variables continuas anor-
malmente distribuidas. Para evaluar diferencias entre
variables categoricas utilizamos la prueba de Pearson.
Determinamos la tasa de mortalidad del grupo con HICE.
La tasa de mortalidad fue calculada usando como nume-



rador el numero de pacientes fallecidos durante su hospi-
talizacion y denominador el numero total de pacientes con
HICE. Para la evaluacion de los factores asociados con el
desarrollo de HICE, utilizamos el método de la regresion
logistica. Para ello, se seleccionaron las variables indepen-
dientes relevantes que podrian tener una asociacion con el
desarrollo de HICE ya sea por un efecto bioldgico o clinico.
Obtuvimos valores de odds ratio (OR) entre las variables
de interés y la hemorragia intracerebral espontdnea. Con-
sideramos como estadisticamente significativo el valor P
<0.05. Todos los analisis estadisticos y los graficos fueron
realizados usando los programas estadisticos IBM SPSS
Statistics para Windows, version 24 (IBM Corp., Armonk,
N.Y., USA) y GraphPad Prism 8, version 8 (La Jolla, Cali-
fornia, USA).

Resultados

Descripcion de los grupos

Se identificaron 175 pacientes, de los cuales se des-
cartan 45 pacientes por no presentar valores de HbA1C
posterior al evento o con minimo de 3 meses previo al
mismo, 33 pacientes por presentar causa organica de san-
grado intracerebral espontaneo, 31 por tener edades fuera
del rango definido para nuestro estudio, y 12 por ingerir

antiagregantes y/o anticoagulantes con minimo de tres
meses previo al evento y 9 porque no contaron con TAC,
ni el informe que confirmen diagnéstico de HICE en su
historia clinica.

Se describen 45 casos y 45 controles, en su mayoria
masculinos tanto en los casos como en los controles, 27
(60%) y 33 (73%), respectivamente. El grupo etario mas
afectado fue el de 61-70 afios con 22 (48%) casos y 29
(64%) controles. La comorbilidad mas comun fue hiperten-
sion con 22 (48%) y 21 (46%), seguido de antecedentes de
ECV isquémico 10 (22%) y ningun paciente del grupo con-
trol. Segun el indice de masa corporal (IMC), la mayoria
de los casos tenia sobrepeso en 21 (46%), mientras que 28
(62%) de los controles eran obesos. El Grafico 1 muestra
la comparacion de los niveles de HbA1C y glicemia en los
grupos estudiados. Los valores de HbA1C en el grupo con
HICE, mediana 6.8% (R1Q=5.8-7.5%), fueron superiores
en comparacion a los controles, mediana 5.8% (RIQ=5.5—
6.2%; P<0.001). No hubo diferencias en los valores de gli-
cemia entre los grupos estudiados, en los pacientes con
HICE se obtuvo una mediana de 135 (RIQ=102.5-181)
y en el grupo control de 115 (RIQ= 107.8-139; P=0.164).
Las caracteristicas de la poblacion estudiada estan repor-
tadas en la Tabla 1.

Grafico 1. Diagrama de violin de valores de hemoglobina glicosilada y glicemia.

Hemoglobina glicosilada

159 *

164

T T
HICE Controles

P<0.001

HBA1C %

Hemoglobina glicosilada

159 ns P=0.076

3 I I
No DM DM

Glicemia

400- ns P=0.1639

3
,\E,, 200 5
100 ‘$

T T
HICE Controles

Glicemia

4001 * P<0.001

\/

100 z

0 1 I
No DM DM

HbA1C: hemoglobina glicosilada. HICE: Hemorragia intracerebral espontanea. DM: Diabetes Mellitus. La diferencia de valores
fue evaluada con la prueba Mann-Whitney U. * indica una diferencia estadisticamente significativa. ns: no significativo.
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Tabla 1. Caracteristicas de la poblacién estudiada por hemorragia
intracerebral espontanea y controles.

Controles

Variable = = Valor P

Sexo, no. (%)

Masculino 27 (60) 33(73) 0.18
Femenino 8 (40) 12 (27)

Edad, mediana, (RIQ), afios 60 (44.5-66.5) 64 (53.0-70.0) 0.009
40-50, no. (%) 15 (33.3) 9(20) 0.011
51-60, no. (%) 8(17.8) 7 (15.6)

61-70, no. (%) 22 (48.9) 29 (64.4)

Comorbilidades, no. (%)

Hipertension arterial 22 (48.9) 21 (46.6) 0.833
Antecedentes de ECV 10 (22.2) 0 (0) 0.001
isquémico

Cardiopatia 5(11.1) 0(0) 0.021
Tabaquismo 3(6.7) 0(0) 0.078
Alcoholismo 3(6.7) 0(0) 0.078
Hipotiroidismo secundario 2 (4.4) 2 (4.4) 0.1
Neoplasia 2(44) 1(2.2) 0.557
Enfermedad de Alzheimer 2 (4.4) 0 (0) 0.153
Enfermedades autoinmunes 2 (4.4) 0(0) 0.153
EPOC 1(2.2) 0(0) 0.315

IMC, media (DS), kg/m2 27.3DS+41 309DS+39 0.001
Bajo peso, no. (%) 1(2.2) 0 (0) 0.016
Peso normal, no. (%) 11(24.4) 3(6.7)

Sobrepeso, no. (%) 21 (46.7) 14 (31.1)
Obesidad, no. (%) 12 (26.7) 28 (62.2)

Glicemia, mediana (RIQ), 135 (102.5-181) 115(107.8-139) 0.164

mg/dI
70-110, no. (%) 14 (31.1) 15 (33.3) 0.193
111-150, no. (%) 15 (33.3) 24 (53.3)

151-200, no. (%) 8(17.8) 5(11.1)
> 200, no. (%) 8(17.8) 1(2.2)

HbA1c, mediana (RIQ), % 6.8 (5.8-7.5) 5.8 (5.5-6.2) <0.001
<5.6%, no. (%) 10 (22.2) 17 (37.8) <0.001
5.7%-6.4%, no. (%) 6(13.3) 23 (51.1)
6.5%-7.0%, no. (%) 12 (26.7) 2(4.4)
7.1%-10.0%, no. (%) 15 (33.3) 3(6.7)
>10.0%, no. (%) 2(44) 0(0)

HICE: Hemorragia intracerebral espontanea. HbA1C: Hemoglobina glicosilada. RIQ:
Rango inter cuartil. DS: Desviacion estandar. Las diferencias entre variables
categoéricas fue evaluada con la prueba de Pearson. Diferencias entre variables
continuas fueron evaluadas por las pruebas T de Student y Mann-Whitney U.

Pacientes con HICE y diabetes

Se clasificaron a los pacientes con HICE basandose
en el diagnostico previo de diabetes. De los 45 con HICE,
13 (29%) habian recibido diagnostico previo de diabetes.
Entre los diabéticos, el grupo etario mas afectado fue el de
61-70 afios con 11 (85%), mientras que en los no diabéticos
lo fue el de 40-50 afos con 13 (41%). La comorbilidad mas
frecuente fue hipertension arterial en ambos grupos con 11
(85%) y 11 (34%); seguido de antecedentes de ECV isqué-
mico 4 (31%) y 6 (19%). Segun el IMC, la mayoria eran
obesos tanto en los diabéticos (39%) y no diabéticos (53%).
No se observaron diferencias en los valores de HbA1C
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entre los grupos estudiados. La mediana de HbA1C en los
pacientes con diabetes fue de 7.1%(RIQ=6.5-9.1) y en
los no diabéticos de 6.6%(RIQ=5.5-7.4) (P=0.076). Sin
embargo, los valores de glicemia si fueron mayores en
los diabéticos con una mediana 197 (RIQ=129.5-221.7)
en comparacion a los no diabéticos, mediana 114.5 (RIQ
=95.7-150) (P<0.001). La Tabla 2 reporta las caracteris-
ticas completas de los pacientes con HICE segun el diag-
nostico previo de diabetes.

Tabla 2. Caracteristicas de pacientes con hemorragia intracerebral
espontanea por diagnéstico de diabetes previa

Sin
diagnéstico
previo de

Diabetes

previamente
diagnosticada diabetes
Variable N=13 N=32 Valor P

Sexo, no. (%)

Masculino 8 (61.5) 19 (59.4) 0.893
Femenino 5(38.5) 13 (40.6)

Edad, mediana, (RIQ), afios 65 (61.5-69.5) 54 (42.0 - 64.5) 0.003
40-50 afios, no. (%) 2(15.4) 13 (40.6) 0.008
51-60 arios, no. (%) 0(0) 8 (25)

61-70 afios, no. (%) 11 (84.6) 11(34.4)

Comorbilidades, no. (%)

Hipertension arterial 11 (84.6) 11(34.4) 0.002
Antecedentes de ECV 4 (30.8) 6(18.8) 0.379
isquémico

Cardiopatia 3(23) 2(6.3) 0.104
Tabaquismo 0(0) 3(94) 0.253
Alcoholismo 1(7.7) 2(6.3) 0.860
Hipotiroidismo secundario 1 (7.7) 1(3.1) 0.500
Neoplasia 0(0) 2(6.3) 0.356
Enfermedad de Alzheimer 0 (0) 2(6.3) 0.356
Enfermedades autoinmunes 0 (0) 2(6.3) 0.356
EPOC 1(7.7) 0(0) 0.113

IMC, media (DS), kg/m2 27.7DS +3.4 272DS+44 0.707
Bajo peso, no. (%) 0(0) 1(3.1) 0.322
Peso normal, no. (%) 4(30.8) 7(21.9)

Sobrepeso, no. (%) 4(30.8) 17 (53.1)
Obesidad, no. (%) 5(38.5) 7(21.9)

Glicemia, mediana (RIQ), 197 114.5 <0.001

mg/d| (129.5-221.7)  (95.7-150)

70-110, no. (%) 1(7.7) 13 (40.6) 0.002
111-150, no. (%) 3(23) 12 (37.5)

151-200, no. (%) 3(23) 5(15.6)

>200, no. (%) 6(46.2) 2(6.3)

HbA1c, mediana (RIQ), % 7.1(6.5-9.1) 6.6 (5.5-7.4) 0.076
<5.6%, no. (%) 1(7.7) 9(28.1) 0.118
5.7%-6.4%, no. (%) 1(7.7) 5(15.6)
6.5%-7.0%, no. (%) 4(30.8) 8 (25)
7.1%-10.0%, no. (%) 5(38.5) 10 (31.3)
>10.0%, no. (%) 2(15.4) 0(0)

RIQ: Rango Intercuartil. IMC: indice de masa corporal. DS: Desviacion Estandar.
HbA1C: Hemoglobina glicosilada. Las diferencias entre variables categoricas fue
evaluada con la prueba de Pearson. Diferencias entre variables continuas fueron
evaluadas por las pruebas T de Student y Mann-Whitney U.



Factores de riesgo de HICE

La Tabla 3 muestra los resultados obtenidos de la
asociacion de las variables de interés con HICE usando
el método de la regresion logistica. De las variables eva-
luadas, solo los valores de HbA1C se asociaron con un
mayor riesgo de HICE (OR=2.75; 95% CI=1.41-5.41).
Es decir, el aumento de un punto porcentual en HbA1C
increment6 el riesgo de HICE en mas del 200%. Mien-
tras que la edad (OR=0.878; 95% CI=0.81-0.94) y el IMC
(OR=0.718; 95% CI=0.61-0.85) se disminuyeron el riesgo.

Tabla 3. Factores de asociados con hemorragia intracerebral esponténea.

Variable OR [95% CI]

Sexo

Masculino Referencia

Femenino 1.854 [0.51-6.69]
Edad

1 afio 0.878 [0.81-0.94]
Hipertension

No Referencia

Si 2.69 [0.73-9.86]
IMC

1 unidad, kg/m2 0.718 [0.61-0.85]
Glicemia

1 unidad, mg/d| 1.005 [0.988-1.022]
HbA1C

1 unidad, % 2.75[1.41-5.41]

OR: Odds ratio. IMC: indice de masa corporal. HbA1C: Hemoglobina glicosilada.

Caracteristicas del sangrado y desenlaces

Seglin los reportes de imagenes el hemisferio derecho
fue el mas afecto (51%) que el hemisferio izquierdo (49%).
Se presentaron 40 (89%) pacientes con sangrado cortical y
5 (11%) con sangrado subcortical.

En cuanto a los desenlaces de los pacientes con HICE,
se requiri ingreso a la unidad de cuidados intensivos en
5 pacientes (38%) del grupo con diabetes y 14 (43%) del
grupo sin diabetes (Tabla 4). La estancia mediana en UCI
fue mas larga en el grupo de diabéticos que en el grupo sin

diagnéstico de diabetes, con 5 (RIQ=3.5-20.5) y 3 (RIQ=
2-4) dias (P=0.026), respectivamente. La estancia hospita-
laria también fue mas larga en el grupo con diabetes, con
13 (RIQ= 8.5-23) y 6 (RIQ= 4.3-10) dias (P=0.002), res-
pectivamente. La tasa de mortalidad hospitalaria fue menor
en los pacientes diabéticos (15%) en comparacion de los
no diabéticos (46%) (P=0.048).

Discusion

En el presente estudio se encontrd que existe aso-
ciacion entre los valores elevados de HbAIC y el desa-
rrollo de HICE. La mayoria de los pacientes que presento
HICE tenian valores de HbA1C superiores a 7%. Inte-
resantemente, la glicemia no se relacioné con desarrollo
del evento hemorragico. La hipertension fue la principal
comorbilidad en ambos grupos, pero en nuestra poblacion
no se comportd como factor de riesgo pese a estar estable-
cido como causa de sangrado profundo en pacientes con el
mismo rango de edad que nuestra poblacion!” La edad y el
IMC se comportaron como factores protectores para desa-
rrollo de HICE, en contraste de lo ya conocido como factor
de riesgo para desarrollo de ECV!7 La tasa de mortalidad
mostro una diferencia significativa entre los pacientes con
y sin diagnostico de diabetes con 2 (15.4%) y 15 (46.9%)
respectivamente. Hasta donde conocemos, este es el primer
estudio hecho en una poblacion ecuatoriana que demuestra
la asociacion entre HbA1C y el desarrollo de HICE.

Se ha propuesto un mecanismo que podria explicar
la asociacion de hiperglicemia y HICE. En pacientes dia-
béticos, la hiperglicemia constante produce una hiperinsu-
linemia compensadora, la cual conduce a esteatosis hepa-
tica que, a su vez, aumenta la resistencia a la insulina en el
musculo esquelético y promueve la formacion de glucosa
hepatica. Esto da a lugar un ciclo constante de produccion
de insulina compensadora que conlleva una alteracion de la
funcion endotelial, causada por el metabolismo anormal de
la glucosa!® Esto conduce a cambios degenerativos en las
paredes de los pequefios vasos cerebrales, dando como con-
secuencia infartos lacunares isquémicos, necrosis fibrinoide,
formacion de microaneurismas y, ulteriormente, HICE

Tabla 4. Desenlaces de los pacientes con hemorragia intracerebral espontanea por diagnéstico de diabetes.

Diabetes previamente

diagnosticada
\ELEL] N=13

Sin diagnéstico
previo de diabetes
N=32 Valor P

Ingreso a UCI, no. (%) 19 (42.2) 5(38.5) 14 (43.8) 0.745
Estancia en UCI, dias (RIQ) 3 (2-5) 5 (3.5-20.5) 3(2.0-4.0) 0.026
Estancia hospitalaria, dias (RIQ) 8 (5-13.5) 13 (8.5-23.0) 6 (4.3-10.0) 0.002
Mortalidad hospitalaria, no. (%) 17 (37.8) 2(15.4) 15 (46.9) 0.048

RIQ: Rango inter cuartil. UCI: Unidad de cuidados intensivos. Las diferencias entre variables categéricas fue evaluada con la prueba de Pearson. Diferencias entre variables

continuas fueron evaluadas por las pruebas T de Student y Mann-Whitney U.
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Nuestros resultados son similares a los reportados
en estudios previos. Saliba, et al. estudiaron una cohorte
Israclita de casi un milléon y medio de personas mayores
de 40 afios, con y sin diabetes?’ El objetivo fue evaluar la
asociacion de diabetes y HbA1C con el riesgo de desarro-
llar HIC. En el grupo de diabéticos, se observo una aso-
ciacion en forma de curva en J entre HbA1C y HIC; aque-
llos con valores de HbA1C de 6.5%-6.7% presentaron un
riesgo mas bajo de padecer HIC (aHR: 0.98 (95% IC: 0.82-
1.18). Desde ese punto, conforme la HbA1C incrementaba,
también lo hacia el riesgo. De esta forma, aquellos con
HbA1C 6.7%-6.9% fueron menos susceptibles (aHR: 1.25
(95% IC: 1.05-1.49) que los de HbA1C >9.3% (aHR: 2.46
(95% IC: 1.05-1.49). Esto sugiere que un pobre control
de la diabetes incrementa el riesgo de HICE2® En nuestro
estudio la mediana de HbalC en el grupo con HICE fue de
6.8 (RIQ=5.8-7.5) y en 29 (64.4%) de los pacientes con
HICE se observaron valores superiores a 6.5%. Mitsios, et
al. redactaron que se present6 asociacion de aumento de
riesgo de presentar evento cerebrovascular por primera vez
en pacientes con valores >6.5%.

Boulanger, et al. concluye en su meta andlisis, de
19 estudios de casos y controles que involucré a 3.397
pacientes con HIC y 5.747 sin HIC, que podria existir
una modesta asociacion entre hemorragia intracerebral y
diabetes mellitus con OR=1.23 (95% IC=1.04-1.45)8
En nuestro estudio la HbAlc presento OR=2.75 (95%
IC=1.41-5.41) se comportd como el factor de riesgo prin-
cipal para el desarrollo de HICE. En Ecuador, Macias, et
al. concluye que la hiperglicemia actiia como factor de mal
pronostico al aumentar de manera considerable la morta-
lidad en pacientes no diabéticos con ECV?' Del Brutto, et
al. concluye que por cada 100 mg/dl de aumento de los
niveles de glicemia el riesgo de sangrado de ECV isqué-
mico aumenta 1.75 veces?* Sin embargo, nosotros no
observamos dicho efecto. Posiblemente por el numero bajo
de participantes.

Los eventos cerebrovasculares isquémicos y hemo-
rragicos son la primera causa de discapacidad grave y a
largo plazo a nivel mundial?® En paises latinoamericanos
se estima una mortalidad por eventos cerebrovasculares
hemorragicos de 60 a 70 casos por 100.000 habitantes cada
afio>® En cuanto a la tasa de mortalidad hospitalaria, noso-
tros observamos que fue superior en aquellos sin diagnos-
tico previo de diabetes. Esto podria ser atribuido a que, al
no tener un diagndstico formal de diabetes, los pacientes
no llevan un control, lo que predispone a la progresion
de la enfermedad, complicando atin mas el estado clinico
basal del paciente con HICE.

A pesar de las fortalezas, nuestro estudio sufre de
varias limitaciones. Primero, se trata de un estudio unicén-
trico, esto dificulta la validez externa y generalizacion de
nuestros hallazgos. Segundo, ya que excluimos pacientes
que podrian tener HbA1C elevada por causas ajenas a dia-
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betes y sindrome metabolico, el tamafio muestral de ambos
grupos fue pequefio. Tercero, a pesar de tomar una muestra
aleatoria de controles con diabetes dentro del mismo rango
etario que los casos, encontramos caracteristicas significa-
tivamente diferentes entre ambos grupos. Esto pudo haber
introducido sesgo de seleccion a nuestro estudio y debe ser
considerado al interpretar nuestros resultados. Un ejemplo
de ello son las diferencias de edad e IMC entre casos y con-
troles que podria explicar como ambas variables se com-
portaron como factores protectores contrario a lo estable-
cido en la literatura. Recomendamos que investigadores
de futuros estudios tomen en cuenta nuestras limitaciones
y utilicen mecanismos estadisticos apropiados para equi-
parar las caracteristicas de los casos y controles.

Conclusiones

En el presente estudio se observo una asociacion entre
valores elevados de HbA1C y presencia de hemorragia
intracerebral espontdnea en pacientes con y sin diagnos-
tico previo de diabetes. La tasa de mortalidad hospitalaria
fue significativamente mayor en el grupo sin diagnéstico
previo de diabetes en relacion con el grupo que si tenia
ese diagnostico. Mejorar las politicas publicas de detec-
cion temprana de patologias metabolicas como diabetes
podrian, entre muchos otros beneficios obvios, reducir el
impacto de hemorragia intracerebral espontanea la pobla-
cién general.
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Uso de la Escala de Inteligencia de Adultos de Wechsler-1V para la

evaluacion neuropsicolégicas en Ecuador

T he Wechsler Adult Intelligence Scale-IV for use in Neuropsychological

Assessments in Ecuador
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Resumen

Una parte fundamental de la evaluacion del estado cognitivo es la determinacion de la capacidad cognitiva general. Sin
embargo, las pruebas cognitivas mas comunes no estan estandarizadas para su uso en Ecuador. Esto ha limitado el alcance y la
precision de las evaluaciones clinicas neuropsicologicas en el pais. Se aplico la Escala de Inteligencia para Adultos de Wechsler-1V
(WAIS-1V), de 7 subpruebas, a 155 adultos ecuatorianos de 4 ciudades del Ecuador, pertenecientes a distintos estatus socioecono-
micos. La muestra se ajusto a la poblacion urbana ecuatoriana en cuanto a género, educacion y etnia. Se demostro que esta version
de la WAIS-IV es una evaluacion fiable y valida para su uso en este contexto. Adicionalmente, los resultados proporcionan un
método para ajustar las puntuaciones estandar derivadas de la poblacion espanola, y utilizadas en el manual de la WAIS-1V, para
que sean mas apropiadas para su uso en Ecuador. Este método puede ser potencialmente utilizado para calcular las puntuaciones
completas del coeficiente intelectual (CI). Por ultimo, se describen métodos de comparacion de las puntuaciones estandar ajusta-
das en Ecuador para que puedan ser utilizadas en evaluaciones clinicas neuropsicologicas de adultos ecuatorianos.

Palabras clave: Inteligencia, CI, evaluacién cognitiva, evaluacion neuropsicoldgica, neuropsicologia

Abstract

An important part of cognitive status evaluation is the determination of general cognitive ability. However, the most common
tests are not standardized for use in Ecuador. This has limited the extent and accuracy of clinical neuropsychological assessments
within the country. We used the 7-subtest Wechsler Adult Intelligence Scale-1V (WAIS-IV) with 155 mainly city-living Ecuado-
rian adults, recruited from a range of socioeconomic backgrounds around 4 different sites in Ecuador. The sample was matched to
the Ecuadorian urban population for gender, education, and ethnicity. We show that this version of the WAIS-IV is a reliable and
valid assessment for this context. In addition, we provide a method to adjust standard scores derived from the Spanish population,
and used in the WAIS-IV manual, so that they are more appropriate for use in Ecuador. These can potentially be used to calculate
full IQ scores. We also describe methods of comparing the Ecuador-adjusted standard scores so that they can be used in clinical
neuropsychological evaluations of Ecuadorian adults.

Keywords: Intelligence, 1Q, cognitive assessment, neuropsychological assessment, neuropsychology
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Introduccion

El deterioro cognitivo no esta asociado Unicamente
con trastornos neurologicos, sino también con una serie de
trastornos psiquiatricos!? A pesar de que, en su mayoria,
las evaluaciones neuropsicologicas han sido desarro-
lladas para identificar trastornos cognitivos especificos,

las medidas de la capacidad cognitiva general también
son importantes. Estas medidas se obtienen a partir de
pruebas comerciales de inteligencia. La prueba mas utili-
zada en adultos es la Escala de Inteligencia para Adultos
de Wechsler (WAIS)34
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La evaluacion del estado neuropsicoldogico a partir de
pruebas de inteligencia es fundamental, ya que el Coefi-
ciente Intelectual (CI) de un paciente proporciona un con-
texto importante para la interpretacion de las puntuaciones
en las evaluaciones neuropsicoldgicas focales. Adicional-
mente, existen métodos técnicos para estimar las puntua-
ciones del CI premorbido disponibles en espafiol, como el
Test de Acentuacion de Palabras’ Las puntuaciones obte-
nidas en estas pruebas estan altamente correlacionadas con
el CI, sin embargo, son resistentes a las enfermedades psi-
quiatricas y neuroldgicas®’” En consecuencia, las puntua-
ciones estimadas de CI premoérbido pueden compararse
con las puntuaciones de CI actuales, para cuantificar la
magnitud de cualquier cambio adquirido en la capacidad
cognitiva general resultante de una enfermedad del sis-
tema nervioso.

A pesar de la utilidad que tienen las pruebas de inte-
ligencia y otras medidas neuropsicologicas para la eva-
luacion neuropsicoldgica, estas son muy complejas y cos-
tosas de desarrollar. La informacion sobre la validez y la
fiabilidad, asi como la estimacion de la media y la distri-
bucion de las puntuaciones de la poblacion, solo suelen
obtenerse en paises mas grandes y desarrollados. En con-
secuencia, las pruebas disponibles en Ecuador para la eva-
luacion cognitiva, incluida la inteligencia, son limitadas?
Para remediar esta carencia, hemos establecido previa-
mente que una version de la WAIS;} la WAIS-IV de 7 sub-
pruebas,-'tiene validez de constructo'! y de criterio'? para
su uso en Ecuador.

No obstante, la fiabilidad de la WAIS atn no ha sido
confirmada en Ecuador, y no hay datos normativos dis-
ponibles. Estas cuestiones se abordaran en este estudio,
en primer lugar, se demostrara que la WAIS-IV de 7 sub-
pruebas es realmente fiable desde el punto de vista psico-
métrico para su uso en Ecuador. Y, en segundo lugar, se
calculard un ajuste de la puntuacion, para hacerla apro-
piada para su uso en Ecuador.

Materiales y métodos

Participantes

Se recluté una muestra de 165 adultos ecuatorianos
(mayores de 17 afios) pertenecientes a cuatro ciudades
distintas en las que se llevo a cabo la investigacion. La
muestra se reclutd deliberadamente para representar la
diversidad de la poblacién adulta ecuatoriana. Se exclu-
yeron diez participantes, dos cuyas edades estaban sobre
el limite superior de aplicacion del manual de la WAIS-IV.
Y otros ocho debido a diagndsticos de trastornos del neuro-
desarrollo (ej. TDAH, dislexia, autismo) o neurologicos de
inicio en la edad adulta (ej. epilepsia y enfermedad de Par-
kinson). La edad media del resto de la muestra (n = 155)
fue de 34,16 aflos (SD = 16,31) y 80 (52%) eran hombres.
La media de afios de educacion formal de los participantes
mayores de 23 afios en esta muestra fue de 13,36 (SD =

4,16). Esto es significativamente mas alto que la media
estimada en 2016 para los adultos mayores de 23 afios que
viven en las principales ciudades de Ecuador, de 11,88

Para el ajuste de las puntuaciones de la WAIS-IV
se excluyeron a los participantes con 18 o mas afios de
educacion (n = 20). Por lo tanto, la media comparable de
afios de educacion formal en la muestra se redujo a 12,07
(SD = 3,32), y no difiri¢ significativamente de los afios de
educacion estimados de la poblacion, t (83) = 0,51, p=.
61, D = .06. La submuestra con educacion limitada, (n =
135), fue reclutada alrededor de la ciudad de Quito (n = 63,
47%), Riobamba (n = 30, 22%), Guayaquil (n = 24, 18%)
y Manta (n = 18, 13%). La muestra estuvo compuesta
de 68 participantes masculinos (50% de la muestra) y la
edad media fue de 33,44 afios (SD = 16,80). La diversidad
étnica de la muestra se asemeja a la de la poblacion ecuato-
riana!* La mayor parte de la muestra, el 70%, se autoiden-
tific6 como mestizo (poblacion = 72%), el 11% se identi-
fico como indigena (poblacion = 14%), el 9% se identifico
como afroecuatoriano (poblacion = 7%), el 7% se identi-
ficd como blanco (poblacion = 6%) y el 3% se identificd
como otras etnias.

Evaluacion

Los participantes fueron evaluados con la version
espaiola de la WAIS-IV* (normalizada en Espafia en
2011-12 sobre una muestra estratificada de 1.002 espa-
fioles de entre 16 y 90 afios). La obtencion de la puntua-
cion completa del CI implica la administracion de 10 sub-
pruebas. Sin embargo, los clinicos han encontrado que
esta version consume demasiado tiempo, hasta 90 minutos
por aplicacion. Por lo tanto, se ha intentado reducir el
numero de subpruebas administradas, entre dos y siete!!
En este estudio se aplicd una version validada y amplia-
mente utilizada de siete subpruebas, cuya administracion
toma entre 30 y 45 minutos?!® Las 7 subpruebas utilizadas
fueron: Cubos, Semejanzas, Digitos, Aritmética, Informa-
cion, Clave de nameros y Figuras incompletas. La WAIS-
IV compuesta por 7 subpruebas ha demostrado ser una
medida fiable y valida de las puntuaciones del CI com-
pleto en muestras sanas,® asi como en una serie de tras-
tornos como la esquizofrenia; la lesion cerebral trauma-
tica'® y la enfermedad de Alzheimer!’

Procedimiento

Los participantes fueron entrevistados por psicologos,
en consultorios privados. Todos los participantes dieron su
consentimiento informado por escrito, de acuerdo con el
protocolo aprobado por el Comité de Etica de la Investiga-
cion. En primer lugar, se recogi6¢ informacion demografica.
A continuacion, se administraron varias pruebas cortas de
capacidad lectora ¢ inteligencia>’-'®!° Estas pruebas se
analizaron y validaron con las puntuaciones de la WAIS-
IV de submuestras de la muestra completa. Finalmente, se
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administr6é la WAIS-IV siguiendo las instrucciones estan-
darizadas. Todos los participantes fueron informados
acerca de los resultados y recibieron una compensacion de
20 dolares americanos por participar en el estudio.

Resultados

Fiabilidad de la WAIS-1V de 7 subpruebas

La tabla 1 muestra los datos resumidos de la muestra
completa (n = 155), incluyendo los valores o de Cronbach
de consistencia interna. Todas las subpruebas de la WAIS-
IV tenian al menos una consistencia interna "muy buena"
con valores a superiores a (0.8

Rendimiento de los adultos ecuatorianos en la WAIS-I1V

La Tabla 1 también muestra la media y la disper-
sion de las puntuaciones brutas de las 7 subpruebas de
la WAIS-IV, asi como las puntuaciones estandar equiva-
lentes del manual de la WAIS-1V. En general, las puntua-
ciones estandar de las subpruebas de la WAIS-IV tenian
distribuciones aproximadamente normales. Como las
puntuaciones estandar de las subpruebas de la WAIS-
IV se convierten para estar en la misma escala (es decir,
una media de 10 y una desviacion estandar de 3), serian
equivalentes en cada subprueba si la muestra ecuato-
riana tuviera el mismo rendimiento que la muestra nor-
mativa espanola. Es evidente que no es asi, por ejemplo,
la muestra ecuatoriana obtuvo una media de 9,74 en el
subtest de Semejanzas, pero solo 5,61 en el subtest de
Informacion. De hecho, un ANOVA de las puntuaciones
estandar de los siete diferentes subtest de la WAIS-IV
intrasujetos confirma que los adultos ecuatorianos no los
realizan igual que los espafioles, F (1,154) = 36,91, p <
.001,m2 = 0,62.

Asociaciones entre las puntuaciones de la WAIS-1V y
edad

La Tabla 1 también contiene los coeficientes de corre-
lacion para las relaciones entre la edad y las puntuaciones

brutas, asi como para la edad y las puntuaciones estandar
de la WAIS-IV. La influencia esperada de la edad en las
puntuaciones brutas de las pruebas es evidente, con una
correlacion grande, negativa y significativa entre los pro-
cesos cognitivos fluidos, que contrastan con la ausencia de
cualquier correlacion relacionada con la edad para la inica
medida clara de la capacidad cristalizada (Informacion).
Este es un efecto esperado, y es la razon por la que las sub-
pruebas individuales deben ser ajustadas por edad antes de
que puedan ser combinadas en una puntuacion total. Las
correcciones por edad proporcionadas en los manuales
de la WAIS-IV parecen hacer esto bien, ya que cuando
las puntuaciones estandar se analizan con la edad, no se
obtienen correlaciones significativas. Esto indica que las
conversiones de las puntuaciones estandar de la WAIS-IV
eliminan efectivamente los efectos de la edad.

Ajuste de las puntuaciones de la WAIS-1V para su uso
en poblacion ecuatoriana

Para la submuestra de 135 participantes con menos de
18 afios de educacion, se convirtieron los conjuntos de datos
de puntuacion estandar ya corregidos por edad para cada
subprueba para que tuvieran una media de 10 y una des-
viacion estandar de 3. Estos se denominan de aqui en ade-
lante como SS(Ecu), para distinguirlos de las puntuaciones
estandar derivadas directamente del manual de la WAIS-IV,
denominadas en adelante SS(Esp). La Tabla 2 permite la
transformacion entre los valores SS(Esp) y SS(Ecu).

A continuacion, se calculd la suma de las siete pun-
tuaciones de SS(Ecu) para cada participante y se trans-
formo la distribucion de los datos para que tuvieran una
media de 100 y una desviacion estandar de 15. Por conve-
niencia, la suma de SS(Ecu) puede ser convertida a pun-
tajes de CI para poblacion ecuatoriana con la Tabla 2.

Posteriormente, se examinaron las puntuaciones
completas del CI de la muestra total (n = 155). En esta
muestra, la puntuacion media del CI, de 103, era similar
a la mediana y la moda, ambas de 104, lo que indicaba

Tabla 1. Propiedades psicométricas y correlaciones con la edad de las puntuaciones brutas y estandar de las siete subpruebas de la WAIS-IV.

Puntuaciones brutas

Puntuaciones estandar de la WAIS-IV (Espaiia)

Correlacion Correlacion z z
Prueba Media con la edad’ Media con la edad’ Sesgo? Curtosis?
Cubos 35.97 (13.89 =31 .83 7.90 (3.75) -.02 0.58 1.41
Semejanzas 20.01 (6.79) -7 .88 9.74 (4.97) -.03 0.55 2.33
Digitos 21.89 (5.61) =327 .85 7.49 (3.38) -.00 243 1.41
Aritmética 11.71 (3.42) -.01 .84 8.53 (3.50) 13 1.95 0.88
Informacion 7.75 (5.49) -10 .93 5.61 (4.37) -.01 4.43 0.87
Clave de nimeros 58.12 (20.97) =57 n/a® 8.06 (3.56) -1 0.21 0.57
Figuras incompletas 9.71 (4.32) -.28*** .86 7.66 (3.50) .07 0.77 0.64

'Coeficiente Rho de Spearman no paramétrico debido a la distribuciéon no normal de las puntuaciones de edad; ?puntuaciones z superiores a 3,29 indican distribuciones de datos no

normales?' 3La consistencia interna no es aplicable ya que sélo hay un ensayo.
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un sesgo minimo. De hecho, la puntuacion z para sesgo
(1,35) y la curtosis (0,60) estaban dentro de los limites de
una distribucién normal?! y los métodos formales confir-
maron que la distribucion no diferia significativamente de
la normal, Shapiro-Wilk = 0,99, p = .10. La distribucion
de las puntuaciones de CI transformadas de la muestra
completa en Ecuador se muestra en la Figura 1. Adicional-
mente, se examinaron nuevamente la relacion de la edad
con esta puntuacion transformada del CI completo. Esto
confirmoé que los ajustes manuales de edad de la WAIS-IV
seguian siendo efectivos, ya que no habia correlaciones
significativas entre la edad y las puntuaciones de CI com-
pletas, rs =-.01, p = .92.

Validez de la puntuacion de CI ajustada a Ecuador

Se evaluo la posible exactitud del nuevo método en
un conjunto de datos previamente publicado de estudiantes
universitarios de una universidad de Quito,”? en el que se
utilizaron las normas originales espafiolas para obtener un
CI medio de grupo de 90. Esto parece ser excesivamente
bajo para la demografia (el CI medio de la poblacién se
estima en 100). En comparacion, un estudio de 349 estu-
diantes universitarios en el Reino Unido informé de una
puntuacion media de CI de 1072 Utilizando las tablas
revisadas que han sido propuestas en este estudio para cal-
cular el CI en Ecuador, la muestra de estudiantes univer-
sitarios de Quito habria obtenido un CI medio de 108, lo

Tabla 2. Conversidn entre las puntuaciones estandar del manual de la WAIS-IV-SS(Esp) a los equivalentes ecuatorianos-SS(Ecu) para las 7 subpruebas.

SS (Ecuador)

Clave de Figuras
SS (Espaiia) Digitos Aritmética Informacién nuimeros Incompletas
1 5 5 4 3 7 4 4
2 5 5 5 4 8 5 5
3 6 6 6 5 9 6 6
4 7 7 7 6 9 7 7
5 8 7 8 7 10 8 8
6 9 8 9 8 11 9 9
7 9 9 9 9 12 9 10
8 10 9 10 10 12 10 11
9 11 10 11 11 13 11 12
10 12 11 12 12 14 12 12
11 13 11 13 13 15 13 13
12 14 12 14 14 15 14 14
13 14 13 15 15 16 15 15
14 15 13 16 16 17 15 16
15 16 14 17 17 18 16 17
16 17 15 17 18 19 17 18
17 18 15 18 19 19 18 19
18 18 16 19 20 20 19 20
19 19 17 20 20 21 20 21

Frecuencia

60 70 80 90 100 110 120 130 140 150
Puntuacion ClI

Figura 1. Distribucién de las puntuaciones completas del Cl del
WAIS-IV ajustadas para Ecuador de los 155 participantes
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que parece muy razonable. Esto sugiere que las tablas de
conversion de la WAIS-IV descritas tienen validez como
medida de inteligencia.

Aplicacion clinica de la WAIS-1V de 7 subpruebas
en Ecuador

Para calcular las puntuaciones estandarizadas para
los adultos ecuatorianos, los clinicos deben administrar
la WAIS-IV de 7 subprueba y calcular los 7 valores dife-
rentes de SS(Esp) del manual de la WAIS-IV! Posterior-
mente, los valores SS(Esp) pueden convertirse en valores
SS(Ecu) utilizando la Tabla 2.

Los valores de SS(Ecu) pueden ser de interés clinico
en si mismos, ya que los patrones incoherentes pueden
indicar deficiencias cognitivas. Los individuos sanos ten-
deran a obtener puntuaciones de SS(Ecu) similares en cada
subprueba. Los perfiles irregulares, en los que algunas
puntuaciones de las pruebas cognitivas son mucho mas
bajas que las demads, pueden sugerir un deterioro cogni-
tivo? El patron de las diferencias de puntuacion variara en
funcion de las areas cerebrales comprometidas. Las pun-
tuaciones reducidas en las pruebas de Semejanzas, Digitos
y Aritmética se asocian significativamente con el dafio del
hemisferio izquierdo, y las puntuaciones relativamente
bajas en la prueba de Cubos se asocian con el dafio del
16bulo parietal derecho?* Los perfiles irregulares también
se relacionan con trastornos del neurodesarrollo como la
esquizofrenia?® en los que las puntuaciones en las pruebas
cristalizadas de la WAIS-IV, como Informacion y Seme-
janzas, pueden ser mucho mas altas que las puntuaciones
en las pruebas fluidas, como Clave de numeros y Figuras
incompletas?® Las diferencias relativas entre las puntua-
ciones del SS(Ecu) son mas importantes que sus valores
absolutos en la deteccion de las deficiencias cognitivas.

El conjunto de puntuaciones de SS(Ecu) puede
sumarse y, a continuacion, el total puede convertirse uti-
lizando la Tabla 3 para crear la puntuacion completa de
CI de un individuo. Dicha puntuacion situa al individuo
dentro de la distribucion de puntuaciones de CI de Ecuador
(media= 100, desviacion estandar= 15). La puntuacion del
individuo puede entonces interpretarse utilizando los des-
criptores cualitativos estandar utilizados en las pruebas
Wechsler de este tipo:

130 o0 mas: Muy superior
120-129: Superior

110-119: Sobre el promedio
90-109: Promedio

80-89: Bajo el promedio
70-79: Limitrofe

69 y menos: Muy bajo
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Discusion

En este estudio se ha mostrado que la WAIS-IV de 7
subpruebas es una medida fiable y valida de la capacidad
cognitiva en el contexto ecuatoriano. Probablemente, lo
mas importante es que también proporcionamos un ajuste
de las puntuaciones derivadas del manual de la WAIS-1V}!
para hacerlas mas apropiadas para su uso en Ecuador.

Esto se realizd porque la version en espaiiol de la
WAIS-IV fue normada en Espafia en 2011-2012. Esto
significa que, en la practica, establecer la normalidad del
desempefio de un paciente ecuatoriano con los manuales
de la WAIS-IV solo revelaria como se compara en rela-
cion con el adulto promedio espafiol. Sin embargo, las
normas de las escalas de inteligencia de Wechsler de
otros paises se han aplicado con frecuencia a muestras
clinicas ecuatorianas?™?® En este contexto, cualquier
mejora respecto a la practica actual de utilizar normas
extranjeras es bienvenida.

En el presente estudio ha sido descrito como los neu-
ropsicologos pueden examinar los patrones de fortalezas
y debilidades (es decir, "perfiles irregulares") de las pun-
tuaciones de las 7 SS(Ecu) para identificar trastornos cog-
nitivos adquiridos o del neurodesarrollo. Sin embargo,
estos perfiles irregulares en las subpruebas de la WAIS-
IV solo deben utilizarse como guia para la investigacion
clinica posterior. Las subpruebas de la WAIS no estan
disefiadas para detectar trastornos cognitivos especificos,
y las pruebas neuropsicologicas reales daran una mejor
medida de las deficiencias focales. En teoria, dado que las
sesiones de evaluacion neuropsicologica son inevitable-
mente limitadas en cuanto al tiempo, el uso de la version
de 7 subpruebas de la WAIS-IV, en lugar de la evaluacion
completa, permitira disponer de mas tiempo para dichas
pruebas focalizadas. Esta version de 7 subpruebas se puede
administrar en aproximadamente el 50% del tiempo de la
WAIS-IV completa!®

Sin embargo, aunque esto es posible, las opiniones
estan divididas sobre si las formas cortas de la WAIS
deben utilizarse con fines clinicos. Algunos han argumen-
tado que son ttiles, pero que no deberian utilizarse para
hacer clasificaciones de inteligencia (y, en particular, no
para diagnosticar el retraso mental)!® Por el contrario,
otros han argumentado que, dado que la version corta de 7
subpruebas produce puntuaciones del CI completo tan cer-
canas a la WAIS completa, podria utilizarse en casi todas
las aplicaciones clinicas y de investigacion? Al igual que
con otras pruebas cognitivas utilizadas en la practica cli-
nica, en ultima instancia, el neuropsicélogo debe utilizar su
juicio profesional para decidir si obtiene una puntuacion de
prueba estandarizada, como el CI, o no!°



Tabla 3. Conversion de la suma de las puntuaciones estandar (Ecu) en una puntuacion de Cl completa.

Puntuaciéon Sumada

Puntuaciéon Sumada

Puntuacién Sumada

Puntuacién Sumada

SS(Ecu) SS(Ecu) SS(Ecu) SS(Ecu)
7 43 40 73 73 103 106 133
8 43 41 74 74 104 107 134
9 44 42 74 75 105 108 135
10 45 43 75 76 105 109 136
11 46 44 76 77 106 110 136
12 47 45 77 78 107 111 137
13 48 46 78 79 108 112 138
14 49 47 79 80 109 113 139
15 50 48 80 81 110 114 140
16 51 49 81 82 111 115 141
17 52 50 82 83 112 116 142
18 53 51 83 84 113 117 143
19 53 52 84 85 114 118 144
20 54 53 84 86 115 119 145
21 55 54 85 87 116 120 146
22 56 55 86 88 116 121 147
23 57 56 87 89 117 122 147
24 58 57 88 90 118 123 148
25 59 58 89 91 119 124 149
26 60 59 90 92 120 125 150
27 61 60 91 93 121 126 151
28 62 61 92 94 122 127 152
29 63 62 93 95 123 128 153
30 64 63 94 % 124 129 154
31 64 64 95 o7 125 130 155
32 65 65 95 08 126 131 156
33 66 66 9 99 126 132 157
34 67 67 97 100 127 133 157
35 68 68 98 101 128 134 158
36 69 69 99 102 129 135 159
37 70 70 100 103 130 136 160
38 71 71 101 104 131 137 161
39 72 72 102 105 132 138 162

Si se utilizan las puntuaciones de CI en la practica cli-
nica, debe tenerse siempre presente que las puntuaciones
de CI normales y sanas varian mucho dentro de la pobla-
cioén y que, por tanto, las puntuaciones bajas pueden ser
"normales". En particular, la variacion de la inteligencia
esta estrechamente relacionada con el tiempo de exposi-
cion y la calidad de la educacion formal® También son
muy importantes otros factores socioecondémicos?!*? Por
lo tanto, es aconsejable interpretar descripciones como
'Superior' o 'Limitrofe' dentro del contexto de los antece-
dentes educativos y socioeconémicos del paciente. Como
los datos utilizados aqui se recogieron en ciudades, los
métodos descritos pueden tener una validez limitada
cuando se aplican a individuos de zonas rurales. No obs-
tante, se calcula que aproximadamente dos tercios de la
poblacion de Ecuador residen en ciudades. Lo ideal seria
hacer estimaciones personalizadas de la magnitud del dete-
rioro cognitivo. Las puntuaciones de CI actuales derivadas

de la WAIS-IV deberian compararse con una medida de
CI premorbido estimado, que como minimo deberia com-
prender una opinion clinica de la puntuacion de CI premor-
bido del paciente. En un articulo posterior se publicaran los
métodos técnicos para obtener estimaciones premorbidas
de la funcién cognitiva en Ecuador.

Hay que reconocer algunas limitaciones de la presente
investigacion. El analisis presentado no constituye datos
normativos para la poblacion ecuatoriana, sino que es una
forma de ajustar las normas espafolas existentes para apli-
carlas con mayor precision a los adultos ecuatorianos. Esto
puede limitar la precision de las estimaciones del CI. Adi-
cionalmente, la muestra empleada fue pequeiia y, aunque
incluia individuos de cuatro ciudades diferentes, los ciuda-
danos de la capital estaban sobrerrepresentados. De hecho,
la muestra estaba formada unicamente por adultos de las
regiones de la costa y la sierra. El uso de las tablas para
derivar las puntuaciones completas de CI puede ser menos
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preciso cuando se utiliza con personas de las regiones de
Galapagos o de la Amazonia. Por ultimo, el uso de las tablas
proporcionadas, y de la WAIS-IV en general, se limita a
hispanohablantes, por lo que no se pueden calcular las pun-
tuaciones totales del CI para las personas cuya lengua prin-
cipal no sea el espailol. No obstante, siempre que se emplee
la suficiente cautela, la presente investigacion y sus tablas
pueden utilizarse para examinar la funcion cognitiva actual
con mas confianza de la que es posible cuando se emplean
tablas normativas de diferentes paises, que ha sido la prac-
tica comun hasta ahora.

10.
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ARTICULO ORIGINAL

Cognicion, afectividad y resiliencia en el perdon de una transgresion
en la pareja

Cogmition, affectivily and resilience in the forgieness of a transgression in the couple

Monica Bolafnos-Pasquel, Maria Judith Lopez-Cardenas? Brenda Guerrero, Jorge Cruz-Cardenas? Carlos Ramos-Galarza'~

Resumen

La transgresion de los acuerdos entre la pareja es una problematica actual que genera malestar a nivel personal, familiar y
social. En este articulo, se reporta una investigacion que analiza un modelo que propone la interaccion entre las variables cogni-
cion positiva, afecto positivo y resiliencia como factores predictivos que aportan en la comprension del proceso de perdon de una
transgresion en la pareja. En la investigacion participaron 203 adultos (103 mujeres 60%, 88 hombres 40%) entre 18 y 26 aflos de
edad (Medad=20.4, SD=1.68). El modelo hipotetizado fue testeado mediante el proceso de ecuaciones estructurales, encontrando-
se adecuados niveles de bondad de ajuste x2=113.87, GL=84, p=.02, SRMR=.05, RMSEA=.04 (.03 - .06), CF1=.97. Los resultados
encontrados aportan en dos niveles esenciales en la linea de investigacion de la interaccion entre parejas, en primer lugar, a nivel
tedrico, se aporta con una teoria innovadora que permite comprender el proceso de perdon en la pareja y, en segundo lugar, a nivel
clinico, para la intervencion psicoterapéutica en variables como la cognicion y afecto positivo que beneficiarian a que una pareja
pueda superar un conflicto y llegar a un perdon.

Palabras clave: afecto positivo, cognicion positiva, perdon, relacion de pareja, resiliencia

Abstract

The transgression of the agreements between the couple is a current problem that generates discomfort on a personal, family
and social level. In this article, an investigation is reported that analyzes a model that proposes the interaction between the varia-
bles positive cognition, positive affect and resilience as predictive factors that contribute to the understanding of the process of
forgiveness of a transgression in the couple. 203 adults (103 women 60%, 88 men 40%) between 18 and 26 years of age partici-
pated in the research (Mage = 20.4, SD = 1.68). The hypothesized model was tested through the process of structural equations,
finding adequate levels of goodness of fit x2 = 113.87, GL = 84, p = .02, SRMR = .05, RMSEA = .04 (.03 - .06), CFI = .97. The
results found contribute to two essential levels in the line of investigation of the interaction between couples, firstly, at a theoretical
level, it is provided with an innovative theory that allows us to understand the process of forgiveness in the couple and, secondly,
to clinical level, for psychotherapeutic intervention in variables such as cognition and positive affect that would benefit a couple
to overcome a conflict and reach a forgiveness.

Keywords: positive affect, positive cognition, forgiveness, couple relationship, resilience
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Introduccion entre parejas en los ultimos afios aumenten actos de trans-

Las relaciones de pareja, como cualquier otra inte-
raccion entre seres humanos, se ve afectada por diferentes
factores, tal como la transgresion a los acuerdos implicitos
y explicitos que rigen su dia a dia, siendo este el contexto
en el cual se inserta la presente investigacion.?

Diversos factores han generado que la interaccion

gresion, por ejemplo, los diversos dispositivos tecnolo-
gicos y redes sociales que incrementan la comunicacion,
afiadido a los cambios en el comportamiento humano,
en donde diversos estandares culturales ven como poco
atractivo presentar una conducta basada en el compromiso
hacia el respeto hacia los diversos acuerdos de la pareja,
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lo cual genera grandes dificultades en este tipo de inte-
racciones? A nivel social, las relaciones de pareja pueden
servir como centros de fortalecimiento de los roles sociales
previamente aprendidos. Por ejemplo, la estabilidad de la
pareja, en el contexto Latinoamericano, es un factor que
fortalece los roles sociales y permite el desarrollo de la
familia, que a su vez es el nucleo en el cual se forman los
nuevos sujetos sociales?

Al momento de hablar sobre una posible transgre-
sion en una pareja, debemos remontarnos a la estructura
social que determina la conformacion de la misma y esta
viene a ser la monogamia. Hay conocimientos equivocos
sobre la definicion de la monogamia, por ejemplo, se suele
considerar que la misma es sinénimo de fidelidad, mora-
lidad y que es universal. La monogamia comprende a la
monoginia y a la monoandria, la primera significa que el
hombre tiene una sola pareja por vez y la segunda que la
mujer tiene una sola pareja a la vez. Ahora bien, ;cual fue
la necesidad del mundo occidental en validar a la mono-
gamia como un estilo de vida? Esta pregunta fue resuelta
hace siglos por los griegos, considerados como los origi-
narios de la civilizaciéon occidental, los mismos procla-
maron los beneficios de tener una pareja a la vez para ase-
gurar la fidelidad de la esposa y la consiguiente paternidad
de los futuros herederos de sus bienes. De esta manera, se
generan los primeros vestigios de la predominancia del
hombre sobre la mujer, ya que, en un inicio, la monogamia
tiene entre sus objetivos mas importantes exigir la fide-
lidad de la mujer, ya que si la misma cometia adulterio era
castigada severamente y considerada nada virtuosa y diso-
luta, mientras que, en el hombre el adulterio era conside-
rado un desliz que ameritaba comprension?

Las transgresiones ocurridas en épocas pasadas, en
la mayoria de los paises del mundo, no son castigados
de la misma manera, ahora las personas pueden obtener
una separacion emocional y econdmica acorde a sus
necesidades. Pero el agravio, ofensa o transgresion
dentro de la pareja, desde hace siglos, viene siendo la
problematica principal de la sobrevivencia de la mono-
gamia, por lo que en la actualidad las nuevas genera-
ciones consideran a la monogamia como un atentado a
la libertad y buscan en otras formas de amor para pro-
tegerse de los conflictos. La transgresion ha sido defi-
nida como la violacién percibida por un miembro de la
relacion, de las normas impuestas para la misma. Segtin
McCullough, tras un error por cualquiera de las partes,
se puede generar en la persona dos tipos de respuesta
que le permitan alejarse de su transgresor, la primera es
la evitacion, la persona herida elude o evade a su pareja
para no dar lugar a una conversacion o respuesta a la
transgresion ocurrida. El segundo tipo de respuesta es la
venganza, a través de la cual, la victima busca herir a su
pareja ya sea fisica, psicoldgica o verbalmente?

Cuando la pareja se encuentra en busqueda de una
reaccion vengativa, los afectos y el perdon jugaran un
papel fundamental en la continuidad de la pareja, ya que
esto puede hacer que la misma se sienta menos motivada
para tomar represalias contra el compafiero que ofendi6 la
relacion, menos motivado a evitar o alejarse de la pareja
y mas motivacion para buscar la consiliaciéon con el o la
transgresora. Por ello el trabajo psicoterapéutico en la rela-
cion de pareja estaria enfocado a los motivadores de union
de la persona herida con su pareja. Por otro lado la gra-
vedad de la transgresion, la reincidencia, la satisfaccion y
compromiso en la relacion, también suelen ser motivos de
la continuidad o no de la pareja.

La gravedad de la transgresion ocurrida dentro de la
relacion de pareja, podria convertirse en un factor decisivo
en cuanto a la respuesta del individuo que forma parte del
conflicto, en general, la evidencia empirica de los autores
Waldron y Kelley, demuestra que es mas probable dejar
la relacion cuanto mayor sea la gravedad percibida de la
transgresion. Por otro lado, en relacion con el género, la
evidencia muestra que las mujeres perciben las transgre-
siones como mas graves que los hombres, pero es la mujer
quien encuentra mayor posibilidad de perdén hacia su
pareja® De todos los tipos de transgresiones la infidelidad
es considerada la mas grave y la mas dificil de perdonar ya
que podria afectar la continuidad de la relacion. Se ha visto
que a pesar de la resiliencia, este fenomeno puede afectar
a largo plazo el comportamiento de la pareja ya que viola
las normas de exclusividad y fidelidad entre sus miembros.
Cuando un individuo es reincidente en el mismo error o
en otro agravio de las normas planteadas en la relacion,
dependera de los factores que la persona herida encuentre
como determinantes en su futuro de pareja, por ejemplo, si
una persona se encuentra dentro de un circulo de violencia,
el “perdon” se encontrara de manera mas sencilla, por otro
lado si la pareja tiene un buen autoconcepto y autoestima
podra estimar la necesidad de estar al lado de esa persona.
Un factor determinante se ha visto en ocasiones en parejas
que tienen hijos, el no separarse a pesar de la reincidencia
por factores emocionales o econdmicos.

El modelo de Inversion propuesto por Rusbult) men-
ciona que el compromiso de una persona hacia la relacion
se puede volver un predictor central en la desicion de fini-
quitar o mantener la union a largo plazo, respondiendo
a los conflictos de modos constructivos y olvidando las
equivocaciones!® Por otro lado, uno de los predictores
que acompana la variante del compromiso a la relacion
es la satisfaccion en la misma, de este modo, si la union
viene siendo ya insatisfactoria y ocurre una transgresion,
se minimiza el valor a largo plazo y se pone en juego la
inversion ya sea emocional o econdomica que se ha vertido
en la relacion. Asi, un incremento en la satisfaccion de la
vida de pareja podria llevar a un mayor compromiso con la
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misma, incrementando las posibilidades de reconciliacion
y disminuye las probabilidades de desersion.!!

Las parejas enfrentan diferentes obstaculos durante
los enfrentamientos, las variables mencionadas anterior-
mente pueden ser traducidas en la capacidad cognitiva y
afectos positivos o negativos que tenga la parte herida para
tomar desiciones en cuanto al accionar frente a la trans-
gresion. Considerando la evidencia planteada hemos pro-
puesto como investigadores la variable de la cognicion y el
afecto positivo como benefactores a que una pareja pueda
superar un conflicto y llegar a un perdon.

Ahora bien, ;Por qué la cognicion y los afectos posi-
tivos vienen a ser tan importantes en la reconciliacion o
perdén después de una transgresion? La cognicidon nos
permite como seres humanos el control del medio interno,
la aprehension del medio externo y la constitucion de un
Yo consciente, nos permite tratar la informacion que perci-
bimos y ejecutar una accion, dentro de una relacion afec-
tiva. Al momento de una transgresion se pueden generar
creencias o sesgos cognitivos que perjudiquen a la pareja,
como por ejemplo: la inferencia arbitraria, se producen
conclusiones demasiado rapidas sin evidencias claras al
respecto; abstraccion selectiva, la cual saca de contexto
la informacion recibida resaltando los detalles negativos;
sobregeneralizacion, una situacion se vuelve un modelo
permanente; magnificacion o minimizacion, se atribuye
mayor o menor importancia a un evento del que tiene real-
mente; etiquetacion, se utilizan situaciones anteriores en
donde se cometid un error para definir la incapacidad de la
persona para resolver un nuevo error; pensamiento dicoto-
nimo, personalizacion, entre otros sesgos cognitivos.?

Por otro lado, el afecto es una emocioén compleja
que necesita una adecuada regulacion. El afecto positivo,
refleja el punto hasta el cual una persona se siente entu-
siasmada, activa, alerta, enérgica y participativa, por otro
lado, el afecto negativo representa una dimension general
de displacer, tristeza, poca energia, miedo, ira, culpa, ner-
viosismo, entre otros. Se puede decir entonces que para
ayudar a una persona se sienta mejor y dispuesta a perdonar
al transgresor, se necesitaria que los afectos positivos sean
recalcados, de esta manera, los sesgos cognitivos no ten-
drian un amplio espacio para desarrollarse. Este algoritmo
terapéutico en donde la cognicion y los afectos positivos
toman lugar, seran utilizados en parejas que deseen conti-
nuar juntos, utilizando el motivador de ir a consulta tera-
péutica como un plus en las variables a favor de la relacion.
A continuacion, se pondra en evidencia la necesidad de un
plan terapéutico que tenga en cuenta la cognicion y los
afectos positivos en pro de la continuidad de la relacion.

Seguin Raftar y Shareh!? debido a los problemas psi-
coemocionales que pasa una pareja herida por una trans-
gresion, se recomienda utilizar terapia ligada al perdon
para reducir los sufrimientos mentales y los problemas
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de comunicacion. Segiin Apostolou y Demosthenous'
existen al menos cuatro razones por las que una persona
perdona a su pareja; en ninguna de ellas se habla de la
cognicioén o afecto positivo, generando un aporte cienti-
fico con la propuesta presente. Wilkinson y Dunlop'* rea-
lizaron un estudio en donde demostraron que la forma de
narracion de la transgresion es un factor importante para
el perddn; si analizamos la perspectiva de los autores, la
forma de percepcion que viene a ser una habilidad cog-
nitiva, juega un rol importante en la capacidad de conti-
nuidad de la pareja. Para Coutinho y colaboradores" fue
importante explorar la presencia de un patrén de sincronia
fisiologica en la actividad electrodérmica durante la inte-
raccion de pareja, esta actividad generaba afectos posi-
tivos en la misma; este hallazgo sumado con afectos posi-
tivos podria ser beneficioso para las parejas que han vivido
transgresiones. Por otro lado, Schrage y colaboradores'
evidenciaron que la comunicacion verbal y no verbal es
crucial para la estabilidad de la pareja; estas formas de
comunicacioén vendran a ser esenciales en un proceso de
perdén, adaptando a los afectos positivos como pilares en
el camino terapéutico. Por otro lado, Retana-Franco y San-
chez-Aragon'” identificaron la relacion entre los estilos de
apego y las premisas historico-socioculturales del rompi-
miento romantico, en donde juega en parte afectos nega-
tivos como el abandono, esta investigacion resalta la nece-
sidad de la presencia de afectos positivos ante la carga de
la transgresion.

Gracias a las investigaciones mencionadas anterior-
mente, recalcamos como investigadores la necesidad del
presente articulo. A continuacion, se evidenciara el método
y los instrumentos utilizados para justificar como la cogni-
cion positiva y afecto positivo benefician a las parejas que
se encuentran en conflicto a llegar a un perdon.

Método

Participantes

Para la investigacion se trabajo con una muestra de
203 adultos jovenes de Quito, Ecuador. Su edad estuvo
conformada entre 18 y 25 afos (Media= 20.19, DE =
1.17) La distribucion segtn el género de los participantes
fue de 113 mujeres (60%) y 88 hombres (40%). Todos los
participantes contaban con un nivel educativo superior. El
nivel socioecondmico fue medio y medio alto.

Instrumentos

Se utilizaron la escala de resiliencia de Wagnild y Youn
adaptada a Latinoamérica'® Esta conformada por 25 items
que permiten valorar los componentes de la resiliencia:
confianza en si mismo, ecuanimidad, perseverancia, satis-
faccion personal y sentirse bien solo. Esta escala ha repor-
tado adecuadas propiedades psicométricas en su aplicacion
en auto-reporte con niveles de consistencia interna entre o



=.79 y .81 El otro instrumento utilizado fue la escala de
perdon y resentimiento hacia la pareja que permite valorar
los componentes de benevolencia para el perdon, afecto y
cognicion positivos. Los valores de confiabilidad repor-
tados en investigacion previa sobre esta escala se encuen-
tran en un rango entre o= .92 y .94

Procedimiento

Se inicid la investigacion invitando a jévenes univer-
sitarios a participar voluntariamente en el estudio. Pos-
teriormente se entregd un formulario de consentimiento
informado en donde se describia objetivos de la inves-
tigacion y demas elementos éticos. Posterior a la firma
del consentimiento de participacion voluntaria, se entre-
garon los cuestionarios para ser completados por los parti-
cipantes. Una vez obtenidos los instrumentos, se procedio
a construir la base de datos, ejecutar los analisis estadis-
ticos y escribir el presente reporte de la investigacion.
Este estudio tuvo la aprobacion del Comité de Etica de la
Universidad Tecnoldgica Indoamérica de Ecuador.

Plan de andalisis de datos

Para esta investigacion se utilizo el programa SPSS
version 25, en donde se realizaron los siguientes analisis
estadisticos: descriptivos de tendencia central y disper-
sion, Alpha de Cronbach y correlacion. En el paquete
AMOS version 23 se realizd el proceso de ecuaciones
estructurales para analizar el modelo propuesto.

Resultados

En los descriptivos y consistencia interna de las varia-
bles, se encontrd: perdon a la pareja M = 11.18, SD = 2.37,
afecto positivo M = 7.57, SD = 3.39, cognicion positiva M

=13.90, DE =3.89 y resiliencia M =21.15 SD = 3.59.

Antes de realizar el analisis del modelo testeado, se
analiz6 la confiabilidad y validez de cada variable valorada
en su respectiva escala. Las variables perdon a la pareja
(a = .80), cognicién positiva (o = .73) y afecto positivo
(a = .79) presentaron un adecuado valor de consistencia
interna (o = .80). Para analizar su validez se procedié a
realizar un analisis factorial confirmatorio de su configu-
racion, encontrandose que los tres factores presentan un
ajuste adecuado x2 = 58.66, GL = 32, p = .003, SRMR =
.04, RMSEA = .06 (.03 - .09), CFI = .96 (ver figura 1).

En la variable de resiliencia se encontr6 un adecuado
nivel de consistencia interna (o = .80) y su configuracion
factorial fue correcta x2 = 4.88, GL = 5, p = .44, SRMR

=.02, RMSEA = .01 (.01 - .09), CFI = .96 (ver figura 2).

Una vez que se contd con la adecuada validez y
confiabilidad de las mediciones realizadas se procedid
a testear el modelo hipotetizado en la investigacion, en
el cual se considerd como variable endogena el perdon
a una transgresion, predicha por las variables exdgenas
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Figura 1. Confiabilidad y validez de las variables valorada en su
respectiva escala.
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Figura 2. Consistencia interna de la variable de resiliencia.
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afecto positivo y cognicion positiva mediadas por la resi- efecto unicamente mediado por la resiliencia, se analizd

liencia. Este modelo (figura 3) present6 como indicadores un modelo en cual se eliminaba dicho efecto (figura 4),
de bondad de ajuste x2 =113.87, GL=84, p=.02, SRMR el cual no presentd indicadores adecuados de bondad de
=.05, RMSEA = .04 (.03 - .06), CFI = .97. ajuste x2 = 214.37, GL = 87, p = <.001, SRMR = .14,
Con la finalidad de analizar si el efecto directo de RMSEA =.09 (.07 - .10), CFI = .86, por lo que, se afirma
las variables exdgenas cognicion positiva, tendrian un la parsimonia y datos en favor del modelo hipotetizado.
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Figura 3. Validez y confiabilidad del modelo hipotetizado.
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Figura 4. Anélisis del modelo hipotetizado eliminando el efecto
directo de las variables exégenas de cognicién positiva.
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Discusién

El presente estudio propuso un modelo explicativo
que tuvo como objetivo el brindar informacién agregada
sobre los factores que rodean la reconciliacion de la pareja
en donde uno o ambos han cometido transgresiones. Para
lograr este propo6sito se propuso un modelo tedrico donde
las variables de afecto positivo; cognicion y resiliencia
fueron considerados como factores causales del acto de
perdonar. Los resultados obtenidos apoyan al modelo
hipotetizado. El primer factor causal, la cognicion posi-
tiva, puede concebirse como la actitud que adoptan los
individuos ante las diferentes adversidades de la vida coti-
diana; si esta variable esta presente durante la confronta-
cion y durabilidad del conflicto, la pareja podria tender a
utilizar estrategias adaptativas para abordar la situacion e
intentar buscar soluciones en conjunto para evaluar posi-
tivamente la relacion ayudando a su contexto. La cogni-
cion positiva influye en la capacidad de cada individuo
para perdonar una transgresion haciendo que no caiga en
sesgos cognitivos, entonces, viene a ser mas probable que
un individuo pueda observar un conflicto como un obs-
taculo que facilitaria la decision de perdonar. Este factor
tuvo un papel importante frente a las variables de afecto
positivo y resiliencia ya que la cognicion viene a jugar un
papel de predictor del comportamiento de un individuo.

Por otro lado, el afecto positivo, como se ha men-
cionado anteriormente, puede entenderse como un rasgo
personal estable que refleja las experiencias emocionales
positivas de un individuo, el modelo hipotetizado, mostrd
que la variable afecto positivo tenia un efecto directo
sobre el perdon y otro mediado por la variable resiliencia;
de este modo si existiese un conflicto dentro de la pareja
y el individuo ofendido tiene altos niveles de afecto posi-
tivo, esto puede influir en la decision de perdonar la trans-
gresion. Ahora bien, el factor resiliencia que ha jugado
un papel fundamental en los afectos y la cognicidn, per-
mitira al individuo encontrar estrategias de adaptacion
cuando se enfrente a situaciones de alto estrés, tal como
una transgresion amorosa. El modelo hipotetizado mostré
que la variable resiliencia tuvo un efecto directo sobre el
perddn, el cual fue influenciado por las otras dos varia-
bles, cognicion y afecto positivo, teniendo como resul-
tado que ambas variables afectan en el nivel de resiliencia
el individuo, es decir, si la parte ofendida dentro de la
pareja tiene altos niveles de cognicion y afecto positivos,
esto puede ayuda a aumentar los niveles de resiliencia y
por consecuencia mejorar las posibilidades de elegir el
camino hacia el perdon y restructuracion de la pareja.

El modelo explicativo presentado en este estudio
tiene varias implicaciones a nivel clinico, tedrico y social.
En el contexto clinico, contar con un modelo explica-
tivo, que incluya las variables causales del proceso de
perdén en las parejas, brindando un postulado para tra-
bajar de forma individual dentro del proceso terapéutico.

En cuanto a la variable de cognicion positiva, podria ser
beneficioso abordar el razonamiento ligado a la busqueda
de soluciones alternativas y argumentar frente a lo que
prevalece cuando existe dafio en la relacion, que es la
cognicion negativa o sesgos cognitivos. En cuanto a la
variable de afecto positivo, se podria abordar a nivel per-
sonal, evaluando el autoestima y autoconcepto frente a las
interacciones diarias con la pareja. Finalmente, dentro del
factor de resiliencia, se denota la importancia de tener en
cuanta el estado de las dos variables anteriores dado que
ambas influyen en la resiliencia de la pareja. Los aspectos
abordados dentro del presente articulo pueden ser de uti-
lidad a la hora de decidir qué tipo de técnica terapéutica
utilizar al momento de abordar a una pareja en conflicto
por transgresion.

A nivel tedrico, el modelo presentado permite una
mejor comprension del proceso de perdon dentro de una
relacion romantica, ya que, al conocer las variables invo-
lucradas en dicho proceso, se puede profundizar y com-
prender la importancia de estas si se busca en el contexto
terapéutico, por parte de la pareja, la guia hacia el perdon.
A nivel social, con ayuda de la conceptualizacion tedrica
y la evidencia empirica de la poblacion seleccionada, nos
permite conocer como miembros de una misma localidad
consideran por su cultura y crianza, aspectos similares
de lo que significaria una transgresion. Esto abre paso
hacia otras lineas de estudio, en donde se permita com-
parar localidades y sus respuestas frente al significado de
la transgresion.

Finalmente, se debe tener en cuenta las limitaciones
del presente estudio, las cuales fueron, la determinacion
de la poblacion y localidad. No fue obligatorio que los
voluntarios a responder dicho cuestionario tengan pareja
amorosa al momento y se debe poner a consideracion el
sesgo presente al utilizar cuestionarios de autoinforme,
sin embargo, para contrarrestar este sesgo, se valuaron
los parametros de consistencia interna de las escalas apli-
cadas.
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ARTICULO ORIGINAL

Estudio piloto sobre el funcionamiento sexual en mujeres con Esclerosis

Multiple en México
Pilot Study on Sexual Functioming in Women with Multiple Sclerosis in Mexico

Francisco Paz-Rodriguez,! Maria Alejandra Sanchez-Guzman? Teresa Corona Vazquez;? Jaqueline Nava Adan?

Resumen

Introduccion: La disfuncion sexual en mujeres con Esclerosis Multiple (EM) es frecuente. No se ha explorado ampliamente
la manera en que es abordada por los médicos y como es la comunicacion con las pacientes.

Objetivo: Describir la sexualidad de mujeres con EM, su satisfaccion con la relacion de pareja y la comunicacion con los médicos.

Material y Métodos: Estudio transversal descriptivo, realizado en la Clinica de EM en el principal centro de concentracion
de México, con cuestionarios autoadministrados mediante una encuesta en linea, sobre: salud mental, relaciones de pareja, interac-
cion médico-paciente en el tema de salud sexual y reproductiva, funcionamiento sexual femenino, intimidad y sexualidad.

Resultados: Participaron 37 mujeres: Edad promedio 35.0+8.25 afios. Llevan 4.3+ 3.8 afios con la enfermedad y el curso
principal es EM remitente recurrente (79.2%). El 89.1% reporta relaciones sexuales y 43.8% us6 anticonceptivos en su primera
relacion. Por interés propio, 40% hablaron con un médico sobre la sexualidad. Las mujeres que no tienen relacion de pareja y no
han hablado con un médico sobre sexualidad, obtienen puntuaciones bajas en los dominios de funcionamiento sexual.

Discusion y Conclusiones: La comunicacion sobre la salud sexual es fundamental y para ello la relacion médico- paciente es medular.

Palabras clave: Mujeres, esclerosis multiple, satisfaccion con la relacion de pareja, comunicacion médico-paciente, disfun-
cion sexual, enfermedad degenerativa

Abstract

Introduction: Sexual dysfunction in women with Multiple Sclerosis (MS) is frequent. The way it is approached by physi-
cians and communication with patients has not been widely explored.

Objective: Describe the sexuality of women with MS, their satisfaction with their relationship and communication with doctors.

Material and Methods: Descriptive cross-sectional study, carried out in the MS Clinic in the main concentration center in
Mexico, with self-administered questionnaires through an online survey, on mental health, couple relationships, doctor-patient
interaction on the subject of health sexual and reproductive, female sexual functioning, intimacy and sexuality.

Results: 37 women participated, average age 35.0 + 8.25 years. They have been with the disease for 4.3 + 3.8 years and the
main course is relapsing remitting MS (79.2%). 89.1% report sexual intercourse and 43.8% used contraceptives in their first rela-
tionship. Out of self-interest, 40% spoke to a doctor about sexuality. Women who are not in a relationship and have not spoken to
a doctor about sexuality score low in the domains of sexual functioning.

Discussion and Conclusions: Communication about sexual health is fundamental and for this the doctor-patient relationship is central.

Keywords: Women, multiple sclerosis, satisfaction with the couple relationship, doctor-patient communication, sexual dys-
function, degenerative illness
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Introduccion

La Esclerosis Multiple (EM) es la enfermedad neu-
rologica autoinmune mas comun entre los jovenes, se pre-
senta con sintomas fisicos como fatiga, alteraciones de la
sensibilidad, trastornos de la marcha, equilibrio, coordina-
cion, disfuncion de vejiga e intestino, problemas de vision,
entre otros. Igualmente los pacientes pueden desarrollar
discapacidades cognitivas y emocionales; la conjuncion
de estos sintomas con la naturaleza impredecible y pro-
gresiva de la enfermedad incide severamente la calidad de
vida de las personas.* Afecta tres veces mas a las mujeres,
quienes ademas de discapacidades sufren entre 40 a 80%
mas disfunciones sexuales que los hombres>* Ademas, se
presenta con mayor frecuencia a los 20 y 40 afios de edad,
momento crucial para la mayoria de las mujeres con EM,
ya que probablemente, iniciaran su vida laboral, formacion
y mantenimiento de relaciones de pareja y ejercicio de la
maternidad*

El impacto de la disfuncion sexual en EM es amplio
y todavia no se tiene certeza de su efecto en todas las areas
de la vida de las personas que la padecen, sin embargo, ya
que es un fendomeno multidimensional este tipo de dis-
funciones se han agrupado en 3 categorias: 1. Primaria:
derivado de los efectos fisiologicos por los cambios neu-
rologicos, incluye cambios en la sensacion genital, dis-
minucion de la libido, anorgasmia, disminucion de la
lubricacion vaginal, entre otros sintomas. 2. Secundaria:
debido a la fatiga y limitaciones fisicas. 3. Terciaria: se
relaciona con los aspectos psicologicos, emocionales,
sociales y culturales®

Si bien, la disfuncion sexual y problemas en las rela-
ciones intimas puede deberse a multiples circunstancias,
uno de los factores importantes es la comunicacién con
el médico sobre las preocupaciones sexuales,” sobre todo,
si consideramos que al neur6logo se le ve como un pro-
veedor clave de informacion® Por lo tanto, la evaluacion
sexual deberia ser una parte integral de la valoraciéon neu-
rologica, sin embargo, a menudo es ignorada por los pro-
fesionales de la salud, aunque es un tema de gran impor-
tancia para las pacientes y sus parejas>’

Respecto a la prevalencia de la EM en México, se cal-
cula que es media: 11 a 20 de cada 100 000 habitantes, lo
que representan mas de 20,000 pacientes en todo el pais®?
No obstante, no hay trabajos que aborden la sexualidad
de las mujeres con EM y la consejeria que reciben de los
médicos especialistas.

En atencidén a estos antecedentes el objetivo de
este articulo es describir qué problemas de disfuncion
sexual padecen mujeres con EM que acuden al Insti-
tuto Nacional de Neurologia y Neurocirugia, principal
centro de atencion de enfermedades neuroldgicas de
Meéxico y el tipo de consejeria que han recibido de los
neurdlogos al respecto.
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Material y métodos

Entre finales de 2019 y principios de 2020, se recabo
informacion de 135 mujeres que acuden a la Clinica de
EM en el INNN. Se contactaron para invitarlas a parti-
cipar en una investigacion sobre Salud Sexual y Reproduc-
tiva, s6lo respondieron a la encuesta 37 (27.4%). A estas
pacientes se les aplico una bateria de pruebas desarrollada
para tal finalidad, se evaluaron las siguientes areas: datos
demograficos, calidad de vida (salud mental y satisfac-
cioén Sexual), relaciones de pareja, comunicacion con el
médico, salud sexual y reproductiva; y funcionamiento
sexual femenino, con los siguientes instrumentos:

1. Caracteristicas demograficas que incluia edad,
escolaridad, afios de evolucion, estado de empleo
y relacion de pareja.

2. Inventario de Calidad de Vida de Esclerosis
Multiple (MSQLI) se aplicaron dos subescalas;
Salud Mental (MH) que se califica con seis cate-
gorias de respuesta (Nunca-Siempre) y Satisfac-
cion Sexual (SSS).° compuesta de cuatro items
con seis categorias de respuestas (Satisfechas,
Insatisfechas).

3. Escala de Evaluacion de las Relaciones (RAS)!M
Se evallian con seis categorias de respuesta
(Nunca-Siempre).

4. Autoeficacia Percibida en la Interaccion Médico-
Paciente—Tema Sexualidad (PEPPI-S)1. Este
instrumento en la version de Stepleman et al
(2016) se califica con una escala de respuesta
de 1 a 10, en esta investigacion para su mejor
comprension los cinco items se adecuaron a una
opcién dicotémica (SI/NO).

5. El cuestionario sobre salud sexual y reproduc-
tiva (obtenido de la revision de la literatura sobre
el tema en mujeres con EM y de la encuesta
nacional de salud reproductiva en México).?

6. Cuestionario de Intimidad y Sexualidad en Escle-
rosis Multiple-19 (MISISQ-19)"* es conside-
rado un indicador del funcionamiento sexual en
mujeres con EM!* Evalta tres dimensiones Ele-
mentos Primarios (Problemas Fisicos Observa-
bles; Elementos Secundarios (Problemas Fisicos
Indirectos); Elementos Terciarios (Problemas
Psicologicos), se responde con una escala tipo
Likert de cuatro categorias (nunca, siempre).

7. Indice de Funcionamiento Sexual Femenino
(FSFI))®* es un instrumento utilizado amplia-
mente en la evaluacion de la salud sexual de
mujeres. El FSFI evalia seis dimensiones: deseo,
excitacion, lubricacion, orgasmo, dolor y satis-
faccion, en una escala tipo Likert de seis catego-
rias de respuesta.



Para los instrumentos, las encuestadas contaban con
la opcidn de no responder, ya sea por no tener pareja y/o
no haber iniciado relaciones sexuales, para ello contaron
opciones como no tengo pareja actual/nunca he tenido
pareja, no tengo relaciones sexuales/coito. El MSQLI-MH
ademas nos sirvid para conocer el estado mental de las
respondientes y garantizar la recopilacion de datos en el
estudio.

El protocolo fue evaluado y aceptado por el comité
de investigacion y de ética del INNN. A cada participante
se le explicod con detalle la investigacion y se les solicitd
su consentimiento verbal y escrito (informado consenti-
miento) para participar, segun lo establecido por la Decla-
racion de Helsinki.

Analisis estadistico

Los datos se analizaron utilizando el paquete estadis-
tico para las Ciencias Sociales de Windows (SPSS, v.21).
Se incluyeron estadisticos descriptivos como media, fre-
cuencias, porcentajes y desviaciones estandar para des-
cribir la informacién relevante. Un analisis de Kolmo-
gorov-Smirnoff se realizd para conocer la normalidad de
los datos obtenidos. Se decidi6 realizar un analisis biva-
riado usando la Prueba de Fisher, U de Mann-Witney y
Kruskal Wallis, para conocer diferencias por comunica-
cién médico-paciente y relacion de pareja.

Resultados

Respecto a las caracteristicas sociodemograficas las
mujeres se encontraban en un promedio de edad de 35
afios (Desviacion estandar: 8.25, rango: 23-53), 75% son
catolicas, 61% no tiene hijos y la mayoria que si los tenia
refiri6 1 hijo (16.7%). Es una muestra con alto nivel edu-
cativo, 40. 5 % cuentan con educacion superior; 64.9%
son solteras, 45.9% trabajan fuera de casa 'y 67.6% reciben
un ingreso, aunque la mayoria por un monto menor a €
119 mensuales. Las entrevistadas tienen en promedio 4.3+
3.8 afos con la enfermedad (con rango de 4 a 186 meses),
un EDSS 3.26+ 2.63 (con rango de 0 a 8.5) y el curso
principal es Esclerosis Multiple Remitente Recurrente
(79.2%). Ver Tabla 1.

Han tenido relaciones sexuales 89.1% y el 43.8%
usd anticonceptivos en su primera relacion. Mantienen
relaciones sexuales actualmente 31 pacientes y 61.3% de
ellas usa algun tipo de anticonceptivo, siendo el conddn, el
método mas utilizado. E1 50% desea tener hijos.

Enlo referente a la salud mental, se valord con el MHI
(Inventario de Salud Mental para EM) que brinda una pun-
tuacion global con rango de 0-100, donde un mayor pun-
taje indica mejor salud mental. Las pacientes reportan una
puntuacion promedio de 64.43 en salud mental (IC95%;
59.16-69.71).

Tabla 1. Caracteristicas Demogréficas de las Participantes.

EM
= %
Edad (M; Rango) 35.0 23-53
Religion Catolica 27 75.0
No practicante 8 22.2
Cristiana 1 2.8
Hijos 0 22 61.1
1 6 16.7
2 2 5.3
3 5 13.9
4 0 mas 1 2.8
Escolaridad Secundaria 5 13.5
Preparatoria 11 29.7
Universidad 15 40.5
Posgrado 6 16.2
Edo Civil Soltera 24 64.9
Casada 10 27.0
Union Libre 2 54
Separada 1 2.7
Ocupacion Ama de Casa 12 34.3
Profesionista 10 28.6
Empleada 6 171
Estudiante 4 11.4
Comerciante 2 5.7
Empleada Domestica 1 29
Dependientes econémico  Si 14 37.8
Quien Hijos 9 64.3
Padres 3 214
Esposo 2 14.3
Donde Vive CDMX1 16 43.2
Otro estado de México 21 56.8
Percibe algun ingreso Si 25 67.6
Cantidad menos de € 119 17 63.0
€120a €199 3 111
mas de € 200 5 27.9
Trabajo fuera casa Si 17 45.9
Horas fuera del hogar 2-4 3 17.6
4-6 4 23.5
6-8 7 41.2
mas de 8 3 17.6

Datos sociodemogréficos de las participantes.
'CDMX se refiere a Ciudad de México.

Respecto a la valoracion del funcionamiento sexual
femenino se utilizaron dos escalas, MISISQ-19 y FSFI-19
donde una puntuacion baja esta relacionada a insatisfac-
cion y alta a satisfaccion en el dominio evaluado, se rea-
lizé una comparacion por el tipo de relacion de pareja que
se tiene actualmente. Ver Tabla 2.

En tema de la consejeria recibida por los médicos
sobre sexualidad se encontré que 73 % habia recibido
algiin tipo de informacion previa a padecer la EM, al
recibir el diagnostico de EM solo al 18.9% les hablaron
de sexualidad. A partir de que padecen la EM, por interés
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Tabla 2. Comparacion por tipo de relacion de pareja que se tiene en Mujeres con EM.

Relacion de Pareja

Sl No estable’
n=12 n=12
M
MSQLI-MH 66.11 14.67 61.95 16.68 65.44 17.01 (0-100) 0.242 0.788
MSQLI-SSS 12.42 6.86 21.85 4.34 6.25 3.67 (4-24) 49.784 0.001
RAS 20.58 3.32 37.39 7.89 20.00 3.72 (15-42) 29.548 0.001
PEPPI-S 2.67 0.78 2.15 0.80 2.08 0.67 (1-4) 2.164 0.095
MiSISQ-19
Primarios 9.58 4.3 8.85 4.9 9.67 5.93 (5-24) 0.100 0.695
Secundarios 15.42 5.23 13.92 6.32 20.25 10.81 (9-24) 2.216 0.263
Terciarios 7.00 3.05 6.15 1.34 9.50 5.84 (5-25) 2.541 0.225
FSFI-19
Deseo 4.50 1.51 2.69 2.84 5.33 243 (0-9) 4.184 0.043
Excitacion 11.00 3.13 6.10 6.24 13.09 3.39 (0-18) 8.673 0.008
Lubricaciéon 11.50 2.84 6.33 6.69 14.27 2.69 (0-19) 10.892 0.004
Orgasmo 10.42 2.84 6.89 3.48 11.91 3.33 (0-15) 7.531 0.005
Dolor 5.42 3.78 3.56 3.40 3.30 2.71 (0-11) 2.920 0.052
Satisfaccion 10.33 2.77 8.33 3.20 12.36 3.64 (0-15) 5.982 0.013

La tabla refleja indicadores respecto a la sexualidad y el tipo de relacién de pareja de las mujeres participantes.
"No estable. Se ven ocasionalmente.

propio, 40% hablaron con un médico sobre la sexualidad, Tabla 3. Comparacion por hablar con el médico sobre sexualidad
principalmente con un ginecélogo 66% y solo 26.7% en consulta.
con un neurodlogo. Esto a pesar de que el 83.8% de las

Hablé con el médico sobre sexualidad

pacientes les gustaria que el neur6logo les informara sobre sI NO
salud reproductiva y sexualidad. Respecto a la relacion n=15 n=22
médico paciente 70.3 % dice sentir confianza con su neu- M
rélogo, sin embargo, solo el 13 % de los neurologos les mMsQLI-MH 6320 13.28 6527 17.40 -0.387 .703
han explicado como la EM puede afectar su vida sexual MSQLI-SSS 1153 7.88 1523 830 -1.324 .202
y reproductiva. Ademas, s6lo una persona (2.9%) de las RAS 2507 843 2714 1041 -0.343 748
entrevistadas fue referida a un servicio de salud sexual PEPPI-S 240 091 223 069 -0453 680
y reproductiva. En la tabla 3, se observan las diferencias MISISQ-19
entre las mujeres que han hablado con un médico sobre Primarios 007 386 955 566 -0160 .891
sexualidad y las pruebas aplicadas. Secundarios  18.33 8.15 1518 7.91 -1.624 .112
Terciarios 827 523 7.00 290 -0.836 .435
Discusién y conclusiones FSFI-19
Las personas que padecen EM enfrentan muchas Deseo 540 213 327 247 2539 011
pérdidas y problemas debiqos a las secuelas de la enfer- Excitacion 1193 502 732 564 2485 013
medad que merman su calidad qe Vlda,l(j entre elilas los Lubricacién 1273 526 746 567 2888 003
problemas a.somados.a la s.exuah.dad. .Ex1sten varios pro- Orgasmo 1087 372 738 488 2305 021
tocolos médicos y psicoldgicos disponibles para enfrentar
Dolor 320 254 382 3.96 -0.203 .843

y resolver esta situacion, debiendo fomentarse la atencion

temprana para garantizar el ejercicio de una sexualidad
saludable 17 Comunicacion médico-paciente respecto a la sexualidad.

Satisfaccion 11.40 3.58 746 505 -2.484 .013

Con respecto a los resultados, presentados, el curso
de la enfermedad de las participantes (remitente recurrente)
coincide con el que 85% de las personas con EM expe-
rimentan al inicio de la enfermedad,® algunos estudios
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sugieren que en este curso de EM hay mayores sintomas de
disfuncion sexual!® La edad y el nivel educativo coinciden
con el de investigaciones sobre el tema en distintos paises
del mundo que han evaluado la funcion sexual?

Si comparamos los hallazgos con el comportamiento
de la poblacion en general, se encontré que de acuerdo con
la Encuesta de Dindmica Demografica de 2014 el inicio
de las relaciones sexuales y uso de condén como método
anticonceptivo de la mayoria es semejante. Sin embargo,
hay variaciones en el deseo de tener hijos, pues es menor
en nuestras participantes ya que en la poblacion general
va de un 61.1% a 73.1%. Respecto a las mujeres actual-
mente activas que usan métodos anticonceptivos en nues-
tros datos también es mas bajo por mas de 10 puntos por-
centuales (76.5% poblacion general).?

La participantes tiene bajos niveles en su salud mental,
esto es importante porque algunos estudios han reportado
que la depresion puede ser un factor de prondstico para el
deterioro del funcionamiento sexual?'

La comunicacion sobre la salud sexual es funda-
mental no sélo porque puede ayudar a las mujeres con pro-
blemas sexuales a un tratamiento adecuado, sino también
porque subraya la importancia de la confianza en la rela-
cion médico-paciente. Los profesionales de la salud nece-
sitan rechazar los mitos y estereotipos que rodean a las
mujeres discapacitadas e intentar comprender el posible
impacto de las enfermedades a largo plazo en la sexua-
lidad de las mujeres??

En relacion con la comunicacion con los médicos
nuestros resultados coinciden con trabajos previos, por
ejemplo, en un estudio realizado en Estados Unidos al
respecto, se encontrd que los pacientes con EM informan
tener problemas sexuales y creen que pueden hablar con
sus médicos sobre ellos. Sin embargo, cuando se le pre-
guntd con qué frecuencia, la mayoria de los pacientes
no hablan con sus médicos sobre estas preocupaciones,
de igual forma sucede con nuestras entrevistadas?? Otra
concordancia con investigaciones previas es referente a
la falta de actitud propositiva de los médicos para hablar
del tema. Y es que diversos estudios han sefialado que la
comunicacion en el tema de la sexualidad puede ser muy
compleja. Por un lado, la capacidad de los pacientes de
detectar y transmitir sus problemas implica tener con-
fianza para expresar situaciones que culturalmente pueden
ser un tabu?** Por otro lado, la capacidad del médico para
abordar la problematica, segiin algunos estudios algunos
servidores de salud pueden considerar intrusivo abordar la
sexualidad, tienen prejuicios para hacerlo o simplemente
no tienen la capacitacion o interés?

Por lo tanto, un elemento clave en esta atencion
son los médicos neurdlogos. Nuestros resultados reflejan
que falta una comunicacion médico- paciente mas aser-
tiva. Son ellos los especialistas con el conocimiento de los
mecanismos y funcionamientos que alteran la EM, por lo

tanto, son quienes deben buscar una interaccion informada
y activa. Es muy importante que los médicos que atienden
a pacientes con EM inicien una discusion sobre las disfun-
ciones sexuales para permitir un diagnostico y tratamiento
mas tempranos.

Los datos presentados son semejantes a los encon-
trados en la literatura, no obstante, tienen algunas limita-
ciones: haber realizado el trabajo en un solo centro de aten-
cién y por ello no poder generalizar los resultados. El sesgo
de seleccion, ya que aun cuando se buscod que todas las
pacientes pudieran participar la respuesta fue baja, proba-
blemente esto se deba a: 1. La mayoria no tenian pareja,
2. La sexualidad sigue siendo un tema tabu y 3. La forma
de reclutar via internet puede limitar la participacion pues
no todas cuentan con ese recurso. Ademas, al tratarse de
un estudio piloto y debido al tamafio de muestra, no fue
posible evaluar asociaciones entre las caracteristicas de
los participantes/enfermedad y temas identificados. Otra
situacion es la forma en se categoriza la sexualidad con los
instrumentos usados; en algunos estudios se reporta limi-
taciones debido a la complejidad de interacciones biopsi-
cosociales?® y en otros alientan a usar medidas de funcion
sexual?’ lo que podria explicar algunos de los resultados
obtenidos. Aun asi, es un estudio innovador en el contexto
mexicano. [gualmente es importante porque no solo aborda
la sexualidad de las mujeres con EM, sino la comunica-
cion con los médicos, tema primordial para comprender y
mejorar la calidad de vida de las pacientes con EM.
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ARTICULO DE REVISION

Actualizacion y aproximacion clinica a los modelos tedricos de la apraxia
de extremidades

Approaching theorical models of limb apraxia: a chinical update

Roberta Ghedina, Patricia Martin-Casas? José Félix Mozo; Rocio Polanco Fernandez*

Resumen

La apraxia es una alteracion frecuente en las personas que han sufrido un ictus en el hemisferio izquierdo, con importantes
repercusiones sobre su calidad de vida. Aunque se han propuesto varios modelos para su interpretacion y abordaje, algunos aspec-
tos estan aun en estudio. El objetivo de este trabajo es revisar los modelos actuales sobre la apraxia de extremidades, analizar las
pruebas de evaluacion disponibles y realizar recomendaciones para la practica clinica. En la revision se pone de manifiesto que en
la literatura existe un mayor interés en el sistema conceptual de la ruta Iéxico-semantica, sin que haya sido desarrollado en detalle
el sistema conceptual de la ruta visuomotora. En este articulo se propone un modelo de las apraxias que supera estas limitaciones
y se describe un método de valoracion centrado en el conocimiento del cuerpo en la ruta visuomotora. Finalmente se concluye que
son necesarios mas estudios que validen experimentalmente el modelo propuesto y los métodos de evaluacion asociados.

Palabras clave: Apraxia, esquema corporal, hemisferio izquierdo, ictus, imitacion, valoraciéon

Abstract

Apraxia is a common disorder in people who have suffered a left hemispheric stroke, with significant impact on their quality
of life. Although several models have been proposed for its interpretation and approach, some aspects are still under study. The
objective of this study is to review the current models of limb apraxia, to analyze the available evaluation tools and to make
recommendations for clinical practice. The review shows that in the literature there is a greater interest in the conceptual system
within the lexical-semantic route, without developing in detail the conceptual system within the visuomotor route. This article
proposes a model of apraxia that overcomes these limitations and describes an assessment method focused on body knowledge
within the visuomotor route. Finally, it is concluded that more studies are necessary to experimentally validate the proposed
model and the associated evaluation methods.

Keywords: Apraxia, assessment, body schema, imitation, left hemisphere, stroke
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Introduccién

La apraxia es la dificultad o imposibilidad de realizar
correctamente movimientos proposicionales aprendidos
como consecuencia de una lesion cerebral, en ausencia
de trastornos elementales sensoriomotores, alteraciones
perceptivas o de comprension.!

Es una alteracion que aparece frecuentemente en las
personas que han sufrido un ictus y se calcula que al me-
nos el 50% de ictus cursan con apraxia? También puede

aparecer en personas que han sufrido otras lesiones ce-
rebrales, tales como un traumatismo craneoencefalico y
estadios avanzados en enfermedades neurodegenerativas
(por ejemplo, demencia tipo Alzheimer)** La apraxia cur-
sa con mayor frecuencia en aquellos pacientes diestros en
los que la lesion esta localizada en el hemisferio izquier-
do del cerebro. Su prevalencia se estima entre el 28% y
el 57% en casos con lesiones de hemisferio izquierdo y
hasta del 80% si ademas cursa con afasia; mientras que
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en lesiones del hemisferio derecho oscila entre el 0% y el
34%5® En demencia tipo Alzheimer su prevalencia se si-
tua entre el 35 % y el 98% de los casos segtn el estadio
en que se encuentre la persona afectada’!?

La apraxia origina una gran discapacidad al repercu-
tir en las actividades y la participacion de la persona'"'
ademas de que frecuentemente coexiste con otras altera-
ciones como la inatencion hacia el espacio de la derecha
y el deterioro cognitivo!* Es uno de los factores pronds-
ticos de mayor discapacidad y, por ello, origina una gran
repercusion en la calidad de vida y un elevado coste deri-
vado de la necesidad de ayuda y adaptaciones que requie-
ren las personas que la padecen!!!*

Tradicionalmente, la apraxia se ha clasificado de va-
rias formas (Tabla 1). En base a su semiologia se ha pro-
puesto definirla como apraxia ideativa - que produce la
dificultad para la construccion o reconstruccion de la idea
del movimiento lo cual impide el uso real de objetos, y su
simulacion de uso, como apraxia ideomotora - por la que
el paciente muestra dificultad en la activacion del plan
motor - y como apraxia melocinética o cinética - que im-
plica dificultad para realizar movimientos precisos ¢ in-
dependientes de los dedos y movimientos rapidos y seria-
dos, conservando la intencion -3

Tabla 1. Ejemplos de la clasificacién tradicional de la apraxia en
funcion de diferentes factores.

Factor de clasificacion Denominacion

Semiologia Ideativa
Ideomotora
Melocinética

Actividad afectada Del vestido
De la marcha

Parte del cuerpo De extremidades superiores
De extremidades inferiores

Bucofacial

Ademas de la clasificacion basada en la semiologia,
se puede contemplar la apraxia en funcion de la activi-
dad que se ve afectada, como por ejemplo, la apraxia del
vestido o la apraxia de la marcha. También se puede cla-
sificar seguin la parte del cuerpo que se ve afectada, como
por ejemplo, la apraxia de las extremidades superiores, la
apraxia de las extremidades inferiores o la apraxia buco-
facial. En base a estas clasificaciones, su evaluacion se ha
centrado fundamentalmente en solicitar a la persona que
realice gestos o actividades, mediante instrucciones ver-
bales, elicitindolo de forma visual mediante imitacioén o a
través del contacto con un objeto, como reflejan las prue-
bas descritas a continuacion.®

A dia de hoy, los test con datos normativos en pobla-
cion espanola son los subtest de la bateria Test Barcelo-
na, en concreto los del médulo 3 “Motor y Praxias” que
incluye: peticion verbal de gestos intransitivos y de uso
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de objetos, uso secuencial de objetos, imitacion de pos-
turas unilateral y bilateral, secuencias de posturas, praxis
constructiva grafica a la orden y copia— y el subtest del
Moédulo 1 “Lenguaje oral, orientacion y atenciéon” — com-
puesto por praxis orofonatoria no verbal — cuya actua-
lizacion esta disponible desde principios del afio 2019.¢
En la anterior edicion del Test Barcelona las pruebas para
evaluar la apraxia se encontraban en los subtest del 19 al
24. Otro test disefiado en Espafa y cuya fiabilidad y vali-
dez han sido estudiadas es el Evaluation of Upper Limb
Apraxia (EULA)

Ademas de los anteriores, existen otros instrumentos
que aunque no estén traducidos y/o validados en Espaiia
pueden también proporcionar informacion valiosa para el
diagnostico de apraxia, como el Apraxia Screen of Tulia
(AST) que fue construido a partir del Test of Upper Limb
Apraxia (TULIA),®" el Ideomotor Apraxia Test 20 o el
Limb Apraxia Battery (LAB)?'?> En la mayoria de ellos
se solicita verbalmente a través de una orden que el pa-
ciente realice una accion familiar, transitiva o intransitiva
y también se solicitan mediante imitacion acciones con y
sin significado.

Existen otros test menos utilizados en Espaiia como
los alemanes Diagnostic Instrument for Limb Apra-
xia (DILA), su version reducida (DILA-S)* y el Koll-
ner Apraxie Screening (KAS)? el italiano Short Test
for Ideo-Motor Apraxia (STIMA)?2¢ el argentino Short
Apraxia Screening Test (SAST);’ los franceses en la Ba-
teria de Evaluacion de la Praxia (BEP) y su version re-
ducida (BREP)?® o los australo-americanos de la Flo-
rida Apraxia Battery-Extended and Revised Sydney
(FABERS) y la Florida Apraxia Battery (FAB)?* Todas
estas pruebas logran una aproximacion al diagnostico cli-
nico de la apraxia, pero también presentan algunas limi-
taciones utiles para la practica clinica, al no valorar el uso
de objetos, gestos reales vs no reales, gestos proximales
vs distales, transitivos vs intransitivos, reflexivos vs no
reflexivos, con significado vs sin significado, problemas
mecanicos, secuencias, disociaciones pantomima-uso del
objeto, la apraxia voluntaria vs automatica, etc.

Si bien estos instrumentos permiten discriminar la
presencia de la apraxia y sus caracteristicas principales,
dificilmente permiten entender los procesos subyacentes
a la alteracion funcional para poder proponer un abordaje
terapéutico especifico.

Una mejor comprension de los mecanismos impli-
cados en los gestos y actividades podria facilitar la im-
plementacién de un abordaje reeducador, favoreciendo la
neuroplasticidad.

No obstante, la evidencia cientifica actual respalda
la compensacion como mecanismo preferente de trata-
miento de estos pacientes; ! potenciando el uso de estra-
tegias residuales que frecuentemente forman parte de la
recuperacion espontanea del paciente.



Objetivos

Para mejorar la comprension de los mecanismos praxi-
cos y facilitar su evaluacion se propone una revision narra-
tiva de los modelos actuales sobre la apraxia a partir de los
modelos clasicos, para posteriormente detallar algunas de
las pruebas de evaluacion disponibles. Finalmente se propo-
ne un modelo actualizado, que aporta un nuevo mecanismo
en la ruta visuomotora y se realizan recomendaciones de va-
loracién aplicables a la practica clinica.

Modelo clasico de Liepmann

El término apraxia aparecid escrito por primera vez
en la obra del lingiiista aleman Chaim Heymann Steinthal
en 1871}% quien refiere que los autores contemporaneos
utilizaban el término “apraxia” para denominar el trastor-
no en el uso de objetos y herramientas.

Se atribuye a Hugo Liepmann a principios del si-
glo XX la primera investigacion formal sobre la apra-
xia, quien la definié como una alteracion del movimiento
aprendido que se manifestaba con la incapacidad de orga-
nizar el movimiento de partes del cuerpo de manera inten-
cional mientras se encontraban preservados los aspectos
primarios de la percepcion y la produccion del movimien-
to. Por tanto, seglin este autor la apraxia no es el resulta-
do de la debilidad muscular, la pérdida de sensibilidad, la
ataxia, la acinesia, la bradicinesia, la hipometria u otros
trastornos del movimiento como el temblor, la distonia, la
corea, el balismo, la atetosis o el mioclonus.

Para comprender mejor la apraxia, Liepmann propu
so una teoria del control motor que contemplaba dos as-
pectos distintos y separados de la organizacion de la ac-
cion: la planificacion y la produccion.

En relacion a la planificacion Liepmann denomind
movement formulae (férmula del movimiento) o kinetic
memories (memorias del movimiento) como formas de
memoria espacio-temporal relacionadas a movimientos
conocidos y almacenadas en la parte posterior del hemis-
ferio izquierdo (area temporo-parietal) como requisitos
previos a la ejecucion!>** Heilmann y cols. en el 1982
sugirieron que estas memorias del movimiento estan al-
macenadas sin embargo en el l16bulo parietal inferior iz-
quierdo, en concreto, en el giro supramarginal.

En relacién a la produccion, estos autores ademads,
denominan el innervatory pattern (patréon de inervacion)
en referencia al esquema motor correspondiente a una se-
cuencia espacio-temporal que debia trasmitir la formula
del movimiento a las dreas motoras primarias para la pro-
duccion del mismo.

El modelo de Liepmann y las aportaciones de Heil-
mann y cols. pueden explicar por tanto los tres tipos de
apraxias de miembro superior anteriormente mencionados:

*  La apraxia ideativa que, se produce por pérdida
o alteracion de la formula del movimiento, ori-
gina la incapacidad para el uso real de objetos y

la pantomima - que es la simulacion por medio
de gestos y movimientos el uso de un objeto sin
utilizarlo realmente -.

*  Laapraxia ideomotora en la cual, se produce por
desconexion de la formula del movimiento de
los patrones de inervacion, la representacion es-
pacio-temporal no puede ser codificada en pa-
trones de inervacion motores pero el paciente
conserva la formula del movimiento y mantie-
ne la capacidad de reconocimiento de los ges-
tos. Por ello, el paciente muestra dificultad en
la ejecucion de gestos precedentemente adquiri-
dos perdiendo la capacidad de su ejecucion es-
pontanea y también de su imitacion, pero no del
reconocimiento.

*  La apraxia melocinética o cinética que, se pro-
duce por destruccion del patron de inervacion,
impide transferir la informacion al area motora
primaria. Esta apraxia se manifiesta con la difi-
cultad para realizar movimientos precisos e in-
dependientes de los dedos®® y la imposibilidad
para realizar movimientos rapidos y seriados,
tales como presionar un boton, tocar el piano,
etc. Ademads, se observa una pérdida de veloci-
dad y exactitud en el movimiento, sin embargo
la intencion quedaria preservada’®

Los tres tipos de apraxia se manifiestan en ambas ex-

tremidades por lesion hemisférica izquierda.

Sistema conceptual y sistema de produccion

A principios de los 80 el equipo canadiense encabe-
zado por Eric A. Roy*’ propuso un modelo de praxias en
el cual se distinguen dos sistemas: uno conceptual y uno
de produccion, cuyo planteamiento se ha reforzado con
los afos3®

En 1991 el grupo americano de Florida, cre6 un nue-
vo modelo que actualiza estos sistemas y los relaciona
con dos rutas de procesamiento cognitivo: la ruta Iéxico-
semantica y la ruta visuomotora. Se trata de un modelo
inspirado en el lenguaje que surgi6 desde la neurociencia
cognitiva.

El sistema conceptual es aquel que ofrece al sujeto el
significado de los gestos, y garantiza su reconocimiento
y/o identificacion en su correspondiente contexto. Los au-
tores sustituyeron el concepto de formula del movimiento
descrito por anteriores autores®-” por el de lexicon ges-
tual y lo dividieron en dos mddulos, uno de entrada y uno
de salida, al igual que existia en el modelo contempora-
neo del lenguaje?**° Los lexicones anteriormente descri-
tos pertenecen a la ruta 1éxico-semantica donde el lexicon
de entrada sirve para el reconocimiento de los gestos fa-
miliares y el lexicon de salida facilita la produccion de los
gestos ejecutados previamente.

El sistema de produccién es aquel que permite la sa-
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lida del gesto, no obstante cuando el gesto es desconocido
para el sujeto, no se precisa de acceso a los Iéxicones del
sistema conceptual. Esta ruta conocida como visuomoto-
ra permite la transformacion del gesto observado en acto
motor sin beneficiarse del sistema conceptual.

La imitacién en la apraxia

En 1962, el neurdlogo americano Norman Ges-
chwind y la psicéloga Edith Kaplan observaron a un pa-
ciente que podia realizar la pantomima por orden verbal
con la mano derecha mientras presentaba dificultades con
la izquierda. Sin embargo, con ambas manos podia imitar
los gestos y usar los objetos correctamente. Siguiendo el
esquema del lenguaje elaborado por Wernicke a finales
del siglo XIX, los autores interpretaron que la disociacion
entre la mano izquierda y la derecha a la orden verbal eran
debidos a una desconexion del cortex motor derecho y el
cortex motor izquierdo en el area del lenguaje y atribu-
yeron la causa a una lesion del cuerpo calloso. Por tanto,
una lesion del cuerpo calloso produciria apraxia sélo en el
miembro superior izquierdo*!

En 1975 Geschwind propuso un modelo neo-asocia-
cionista en el cual explico la formula del movimiento de
Liepmann desde la comprension verbal y la apraxia, se-
gun ¢€l, seria el resultado de una desconexion entre el area
de Wernicke y las areas de asociacion motoras derechas
e izquierdas por la interrupcion del fasciculo arqueado o
por la lesion del giro supramarginal izquierdo.

Segun este autor so6lo el gesto producido a partir de
una orden verbal requiere los procesos del hemisferio iz-
quierdo. No obstante, como en aquella época se describie-
ron también casos de pacientes apraxicos que no podian
imitar, para justificar los fallos en la imitacion Geschwind
sugiri6 que el fasciculo arqueado resulta también decisivo
para la transformacion visuomotora:*?

Si bien este modelo explica los errores de los pacien-
tes en la imitacion y la pantomima por orden verbal, no
ayuda a comprender las dificultades en el uso de objetos
que pueden presentar también los pacientes con apraxia.

En 1980 el neurdlogo italiano Ennio De Renzi, pro-
fundiz6 en la apraxia por imitacion y cre6 un test de imi-
tacion para evaluarla. En esta prueba, excluy6 la moda-
lidad auditiva (orden verbal) para valorar la produccion
del gesto, siendo de esta manera facilmente suministrable
a pacientes afasicos.® Asi, cuando el examinador pide la
produccion del gesto a través de la imitacion esta facili-
tando al paciente el acceso a la formula del movimiento y
se valora la capacidad del paciente para transformar la se-
cuencia espacio-temporal en gesto:®

Este test® es un test de imitacion que incluye gestos
intransitivos divididos en tres categorias: a) gestos fami-
liares con significado y gestos no familiares (nuevos), b)
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gestos que incluyen segmentos proximales y distales de la
extremidad superior y ¢) posiciones y secuencias de ges-
tos. No incluye la utilizacion de objetos reales, ni la pe-
ticion de pantomima. Esta ultima se considera la valora-
cion mas sensible para detectar alteraciones de la formula
del movimiento; sin embargo, las dificultades de com-
prension verbal de la tarea sobre todo en pacientes graves,
obliga a utilizar una prueba de imitacion.

En este sentido, el test propuesto por De Renzi, valo-
ra principalmente el sistema de produccioén y menos el sis-
tema conceptual contribuyendo a la deteccion de la apra-
xia ideomotora. Desde el punto de vista clinico y tedrico,
una mejor imitacion en gestos familiares respecto a gestos
nuevos podria implicar la conservacion de la formula del
movimiento. Hay que considerar también que, a veces su-
cede que los gestos nuevos, no familiares, sean lexicaliza-
dos por lo que son reproducidos recuperando informacion
familiar (por ejemplo, si se pide la imitacién del gesto

“mano horizontal en la frente”, el paciente podria recupe-
rar el gesto del saludo militar y adecuarlo a lo que esté4 ob-
servando). De hecho, entre los afios 70 y 90 del siglo pa-
sado varios autores describieron pacientes que a pesar de
no reconocer la familiaridad del gesto consiguen reprodu-
cirlo por imitacion. Otros pacientes acceden al significado
del gesto y a su aplicacion contextual, pero fallan en to-
das las tareas de ejecucion, solicitadas tanto por imitacion
como por orden verbal 5444

Modelo contemporaneo

En el afo 2000, Cubelli y colaboradores* modifica-
ron el modelo anterior, realizando las siguientes aporta-
ciones:

1. Sustituyen el mdédulo de esquemas motores de
inervacion'*+7 por el almacén a corto plazo mo-
tor (buffer). Un dafio en el almacén a corto plazo
tendria que afectar mas a la secuencia de gestos
que a gestos aislados como las posturas?®

2. Introducen el concepto de esquema corporal. La
alteracion del esquema corporal es frecuente en
pacientes que ademas de presentar dificultad en
la imitacion de gestos nuevos, por lesion en la
via directa o visuomotora, encuentran dificultad
también en reproducir los mismos gestos en un
maniqui®

3. Suprimen la via que une los dos lexicones (ver
modelo adaptado Rothi, Ochipa, Heilman)!

La falta de evidencia de trastornos en la comprension
para la ejecucion de gestos familiares ha llevado a elimi-
nar la conexion directa entre el lexicon de entrada y el de
salida, dado que para la produccion de gestos familiares
parece exigir el acceso a la semantica

Actualizacion en la evaluacion de la apraxia
En 2008 los italianos Angela Bartolo, Roberto Cu-



belli y Sergio della Sala presentaron una nueva bateria
para la valoracion de la apraxia: la Limb Apraxia Battery
(LAB)?'2? Se trata de una bateria capaz de valorar los mo-
dulos descritos en el modelo cognitivo de las praxias de
Cubelli y cols?** La bateria divide las pruebas en dos sis-
temas: el sistema de recepcion (hasta ahora definido como
sistema conceptual) y el sistema de produccion.

El sistema de recepcion contempla dos niveles de
procesamiento que corresponden al modulo del lexicon de
entrada y al modulo de la memoria semantica de la accion
valorados respectivamente a través de tareas de reconoci-
miento e identificacion. Los gestos utilizados para dichas
tareas son de dos tipos: intransitivos y pantomimas. La
novedad de esta bateria es la inclusion de pruebas que no
requieren la produccion del gesto, lo que permite valorar
el proceso de elaboracion previo a la produccion, concre-
tamente la formula del movimiento citada por Liepmann.

El sistema de produccion contempla las dos rutas,
la via indirecta o Iéxico-semantica y la via directa o de
conversion visuomotora. La primera se valora a través de
pruebas por orden verbal, presentacion de estimulos vi-
suales (vifietas de contexto a emparejar con el gesto mos-
trado por el examinador) y visuotactiles con uso real del
objeto. Esta bateria evalta la produccion de los siguientes
tipos de gestos:

a. Los gestos intransitivos. Estos pueden solicitar-
se a partir de estimulos visuales, mediante un
dibujo de una escena con contexto asociado al
gesto. Por ejemplo, un soldado delante de un ge-
neral para solicitar el gesto del saludo militar, de
modo que pueda valorarse su produccion en pa-
cientes afésicos.

b. La pantomima. Esta simula el uso de un objeto
como si estuviera en la mano del paciente, que
tiene que considerar la funcion del objeto y tam-
bién la configuracion de los dedos de la mano
y su orientacion respecto al objeto, asi como la
distancia del objeto al destinatario de la accion.

c. Los gestos transitivos. Estos incluyen una tarea
en la que el examinador usa un objeto delante
del paciente y el paciente lo imita posteriormen-
te. Los gestos transitivos requieren el uso con-
creto del objeto, hecho que podria facilitar la
produccion del gesto mediado por la vision y la
manipulacion directa. La posibilidad de que el
examinador muestre el uso del objeto antes de
que el paciente lo use ofrece al paciente no solo
el estimulo del objeto, sino también el esquema
espacio-temporal del gesto;

d. Los gestos no familiares. Estos, no pertenecen al
conocimiento adquirido del paciente, se solici-
tan solo por imitacion.

En el afo 2011 Alessia Tessari, Alessio Toraldo, Al-

berta Lunardelli, Antonietta Zadini y Raffaella Ida Rumia-

ti presentaron en Italia una nueva prueba estandarizada de
imitacion de gestos intransitivos para el diagnostico de la
apraxia ideomotora?® Ademas de asignar un valor global
de diagnostico, este test valora la posible disociacion en-
tre gestos familiares vs no familiares, entre efector proxi-
mal vs distal y entre via 1éxico-semantica vs via directa o
de conversion visuomotora.

Este test pone énfasis en la presentacion por separado
de los gestos familiares y no familiares. Se ha demostrado
que la presentacion de los gestos por parte del examina-
dor en listas separadas permite un mejor diagnoéstico de la
disociacion de las vias. Los autores ensefian a suministrar
en orden riguroso primero la lista de gestos familiares y
luego la de gestos no familiares para evitar la activacion
exclusiva de la via directa o de conversion visuomotora
para ambos gestos.

La via directa es mas coste-beneficiosa porque per-
mite la imitacion tanto de gestos no familiares como de
gestos familiares. La presentacion de los estimulos por se-
parado pone de manifiesto el estado de cada una de las
vias, sin compensacion entre ellas. Cuando las listas son
mixtas el paciente tiene que activar una y otra, poniendo
en juego mayor flexibilidad cognitiva. Sin embargo, la via
directa que necesita un analisis mas detallado de la con-
figuracion espacio-temporal del gesto observado y, por
tanto, mayor carga de la memoria de trabajo, resuelve la
tarea para ambos gestos eludiendo el acceso a su signifi-
cado. De este modo, el paciente imita los gestos familia-
res como si fueran desconocidos. El uso de la via directa
es una estrategia comun de compensacion cognitiva en el
sujeto sano en situacion de estrés y en pacientes con dafio
cerebral adquirido del hemisferio izquierdo™

Ninguna de las pruebas anteriores estd actualmente
validada en Espaiia.

Implicaciones clinicas para la valoracién de los
pacientes apraxicos

A partir de los modelos revisados para la interpreta-
cion de la apraxia se puede concluir que la funcion praxica
es una funcion de alto nivel de complejidad y que requiere
la integracion de varios procesos cognitivos: perceptivos,
mnésicos y ejecutivos entre otros. En funcion del tipo de
disociaciones descritas, se puede afirmar que la funcion
pertenece a un sistema multi-dominio y modular!*' Por la
naturaleza misma de este sistema los errores praxicos ob-
servados han sido dificilmente clasificables o parcialmen-
te comprensibles en el pasado; actualmente se dispone de
instrumentos de valoracion de la apraxia que son aplica-
bles incluso en pacientes afasicos e incluyen la separacion
entre gesto familiar vs no familiar, gesto transitivo vs in-
transitivo, pantomimas en reconocimiento vs produccion
a partir de orden verbal, estimulo visual vs tactil-cinesté-
sico vs auditivo y proximal vs distal. Asimismo, distinguir
estas disociaciones facilita la rehabilitacion de la apraxia
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(por ejemplo, distinguir en segmentos corporales proxi-
males y distales, facilita la localizacion precisa de la parte
del cuerpo a tomar en cuenta durante la intervencion)?>2¢

A pesar de que existe numerosa literatura al respecto,
son escasas las aportaciones que evaluan el significado del
error revelado, especialmente en la imitacion de gestos no
familiares. Cuando se valora la capacidad del paciente de
imitar gestos, en particular, los no conocidos, se evalua en
realidad su capacidad para resolver un problema respecto
a su propio cuerpo. Este tipo de problema requiere un co-
nocimiento que desvela “como usar el cuerpo” para lograr
una cierta posicion de la extremidad valorada. Para la re-
solucion del problema el paciente utiliza la observacion de
los segmentos que el examinador mueve (“;Qué mueve?
(Como hace para moverlo?”) y la transformacion de esos
mismos en coordenadas egocéntricas. En definitiva, usa
el conocimiento del cuerpo para resolver un problema de
tipo mecanico y se supone que para ello el paciente activa
la representacion de su propio cuerpo, es decir el esque-
ma corporal.

Los autores de este articulo concuerdan con autores
como Salimi Dafsari y cols. (2019)% en la necesidad de
activar en una fase inicial de la programacion del gesto el
Sistema de Descripcion Estructural del Cuerpo (SDEC),
es decir, el mapa topologico que define las partes del cuer-
po, su extension y sus relaciones espaciales. E1 SDEC se
puede equiparar al Sistema de Descripcion Estructural del
Objeto (SDEO), es decir, a las caracteristicas fisicas del
objeto manipulable. Ademas del SDEC seria necesario ac-
tivar el Sistema Semantico Corporal (SSC), que es una re-
presentacion léxico-semantica del cuerpo que incluye los
nombres de las partes del cuerpo, su funcion y su relacion
con su entorno?* EI SSC es fundamental en su sub-compo-
nente funcional, que hemos denominado: Sistema Seman-
tico Corporal funcional (SSCf), que es una representacion
del cuerpo que incluye el rol articular y las determinadas
posibilidades cinematicas de cada una de las articulacio-
nes humanas y que determinan el movimiento biolégico.

El paciente apraxico ideomotor podria cometer erro-
res cinematicos en la accion porque, independientemente
del significado o del contexto del gesto, podria encontrar
dificultad en la manipulacion de su propio cuerpo como
fue demostrado en la manipulacion de un cuerpo externo
o maniqui por Goldenberg (1995)# Tomando en conside-
racion esta aportacion, proponemos un método de valora-
cion del SSCf que consiste en primer lugar en acordar con
el paciente una postura final usando una imagen en 2D
0 3D de un maniqui o una persona adoptando una postu-
ra concreta. En segundo lugar, el examinador realiza una
movilizacion pasiva en el miembro superior ipsilateral del
paciente para el logro de esa postura esperada, y si se re-
vela una resistencia para el logro de esa postura, podria in-
dicarnos que el paciente no ha creado una expectativa de
su propio movimiento y por tanto podria indicar una difi-
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cultad de acceso al esquema corporal, en su sub-compo-
nente SSCf. Esta resistencia se detecta también en el lado
contralateral a la lesion hemisférica y no debe confundirse
con la respuesta al estiramiento del musculo presente en el
miembro hipertonico.

A continuacién, se presenta un modelo que integra
los conceptos anteriormente revisados y que permite una
nueva aproximacion en la valoraciéon del paciente apraxi-
co (Figura 1). Se han considerado los conceptos referidos
en Salimi Dafsari (2019)%* junto a las aportaciones ya ex-
puestas de Rothi, Ochipa y Heilman (1991), Rumiati y
Tessari (2002)* y Cubelli y cols. (2000) En conclusion,
la evolucién en la comprension y evaluacion de la apra-
xia de extremidades ha sido muy relevante en los tltimos
afnos, motivando el desarrollo de nuevas escalas de eva-
luacion del paciente apraxico cuya validacion en Espafia
es recomendable. No obstante, se recomienda la inclusion
del SSCf en los futuros modelos tanto de evaluacion como
del abordaje clinico.

Ademas, se requiere la realizacion de estudios que
demuestren la relevancia del esquema corporal en la in-
terpretacion de la apraxia de extremidades para facilitar la
aplicacion y evaluacion de estrategias terapéuticas basa-
das en la mejora de la representacion del esquema corpo-
ral y de la accion.

Discusion

El objetivo de esta revision era mejorar la compren-
sion de los mecanismos praxicos a partir de la descripcion
de las aportaciones de los modelos clésicos y de la aporta-
cién que en este texto se hace sobre un nuevo mecanismo
del sistema conceptual en la ruta directa o de conversion
visuomotora, valorable a partir de la movilizacion pasiva
del paciente dado un objetivo de movimiento acordado a
alcanzar.

La idea de esta revision nace a partir de la inspiracion
tras la lectura e investigaciones de Georg Goldenberg en
1995% a partir de sus estudios realizados en tareas experi-
mentales con la manipulacion de maniquis, resaltando la
importancia de la participacion del esquema corporal a ni-
vel conceptual.

A partir de ahi se han revisado de forma historica los
modelos de la apraxia y hemos planteado una actualizacion
de los modelos actuales incorporando evidencia de la lite-
ratura y de la practica clinica.

El texto ha puesto el foco de atencion en la ruta visuo-
motora, principalmente, dado su compromiso con el esque-
ma corporal, dejando de lado nuevas propuestas para la ruta
léxico-semantica.

Dadas limitaciones en la extension del articulo y en el
contenido tedrico a revisar se ha desgranado la ruta visuo-
motora en subcomponentes del esquema corporal (véase en
Figura 1 SDEO, SDEC o SSC) como se habia realizado
con anterioridad por otros autores siguiendo el paradigma



estudiado a partir del sistema conceptual y los lexicones, y
ademas se ha incorporado al modelo una nueva aportacion
referida al SSCT.

Finalmente, en base a este modelo actualizado (véase
Figura 1) se ha hecho una propuesta clinica de valoracion
donde el terapeuta propone al paciente la observacion de
una postura a alcanzar (bien sea en 2D o 3D) y posterior-
mente se realiza una movilizacion pasiva en el miembro su-
perior ipsilateral a la lesion con el objetivo de posicionarlo
en la postura observada.

En relacion a las limitaciones de este estudio, esta re-
vision ha seguido una metodologia narrativa lo que impli-
ca que se ha podido obviar algunos articulos de interés para
el tema asi como incluir algunos de calidad cientifica baja.

Se espera que a partir de este trabajo se puedan su-
perar las limitaciones anteriormente expuestas llevando a
cabo una metodologia sistematica de revision, una refuta-
cion del modelo a través de paradigmas experimentales, y
una mayor protocolizacion y estandarizacion del procedi-
miento asociado de valoracion.

Como punto final cabe destacar que el contenido de
este trabajo se ha realizado por profesionales en contacto
directo con laborales asistenciales y académicas de forma
simultanea, lo cual se considera que aporta un valor afiadi-
do al enfoque de la revision, las apreciaciones clinicas he-
chas y al desarrollo a lo largo del texto.
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Estado Epiléptico Refractario de Aparicién Reciente (NORSE):

Revision y actualizacion

New-Onset Refractory Status Epilepticus (NORSE): Review and Update

Michael Palacios-Mendoza

Resumen

El Estado Epiléptico Refractario de Aparicion Reciente (NORSE) es una entidad infrecuente que se define como una pre-
sentacion clinica, en un paciente sin epilepsia activa u otro desorden neuroldégico relevante, que presenta un estado epiléptico
refractario (EER) sin una clara causa estructural, toxica o metabolica aguda o activa. El NORSE constituye un reto diagndstico
que implica una alta morbi-mortalidad a corto y largo plazo. Clinicamente, se caracteriza por una fase prodrémica, una fase
aguda, donde se presentan crisis epilépticas con semiologia diversa que evolucionan a un EER, y una fase cronica, con deterioro
neurolégico y epilepsia farmacorresistente. Tras un estudio diagnostico extenso, se identifica la causa del NORSE unicamente
en la mitad de los casos. El tratamiento inicial se basa en el uso de farmacos anti-crisis convencionales, requiriendo la mayoria
de pacientes el uso de anestésicos y ventilacion mecanica. Se han observado mejores resultados con el uso de inmunoterapia,
mas recientemente con farmacos anti-citoquinas, como tocilizumab y anakinra, en concordancia con los mecanismos inmuno-
logicos/inflamatorios propuestos como parte de la fisiopatologia del NORSE.

Palabras clave: Estado epiléptico refractario de aparicion reciente, estado epiléptico, fisiopatologia, diagnostico, tratamiento

Abstract

The New-Onset Refractory Status Epilepticus (NORSE) is a rare entity that is defined as a clinical presentation, in a pa-
tient without active epilepsy or other relevant neurological disorder, who presents a refractory status epilepticus (RSE) without
an acute or active structural, toxic, or metabolic cause. NORSE constitutes a diagnostic challenge that implies high morbidity
and mortality in the short and long term. Clinically, NORSE is characterized by a prodromal phase, an acute phase, where seizu-
res with diverse semiology that evolve to an RSE occur, and a chronic phase, with neurological deterioration and drug-resistant
epilepsy. After an extensive work-up, the cause of NORSE is identified in only half of the cases. The initial treatment is based
on the use of conventional anti-seizure drugs, requiring most of patients the use of anesthetics and mechanical ventilation. Bet-
ter results have been observed with immunotherapy, more recently with anti-cytokine drugs, such as tocilizumab and anakinra,
consistent with the immunological/inflammatory mechanisms proposed for the pathophysiology of NORSE.

Keywords: New-onset refractory status epilepticus, status epilepticus, physiopathology, diagnosis, treatment
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Introduccién

La Liga Internacional contra la Epilepsia definié en
2015 el Estado Epiléptico (EE) como: “una condicion re-
sultante de la falla en los mecanismos encargados de la
finalizacion de las crisis epilépticas (CE) o del inicio de
mecanismos que conllevan a CE anormalmente prolon-
gadas, la cual puede tener consecuencias a largo plazo de-
pendiendo del tipo y duracién de las CE”! Hasta un 35%

de estos casos evolucionard a un EE refractario (EER),
que se define como la persistencia del EE tras la admi-
nistracion de dosis adecuadas de una benzodiacepina y,
al menos, un farmaco anti-crisis (FAC), el mismo que se
asocia a una alta morbi-mortalidad>?

En la mayoria de los casos, tras un correcto abordaje
clinico, radiolégico y de laboratorio, la causa del EE
puede ser identificada. Sin embargo, en un grupo de estos
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pacientes, que asciende hasta el 60% de los casos de EER
de novo y que estd constituido principalmente por su-
jetos sanos y sin condiciones neurolégicas conocidas, el
abordaje diagndstico no permite hallar dicha etiologia,
implicando retrasos en el tratamiento y empeoramiento
del pronostico funcional del individuo®® Esta condicion
ha recibido varias denominaciones, siendo la mas co-
nocida la de Estado Epiléptico Refractario de Aparicion
Reciente (NORSE, por sus siglas en inglés: New-Onset
Refractory Status Epilepticus).

La importancia en el conocimiento de esta entidad
radica en que constituye un reto diagndstico con particu-
laridades terapéuticas y mal prondstico a corto y largo
plazo. El objetivo del presente trabajo es hacer un repaso
y actualizacion sobre los aspectos epidemiologicos, diag-
nosticos, terapéuticos y pronosticos del NORSE.

Definiciones

Un consenso de expertos reunido en 2017 estan-
darizé el concepto de NORSE, con la finalidad de fa-
cilitar el reconocimiento y tratamiento tempranos del
mismo. Esta entidad se definié como: “una presentacion
clinica, y no un diagndstico especifico, en un paciente sin
epilepsia activa u otro desorden neurologico relevante,
que presenta un EER de nueva aparicién sin una clara
causa estructural, toéxica o metabdlica aguda o activa”.
Esta definicion no excluye pacientes con dafio cerebral
remoto o epilepsia resuelta. Asimismo, se incluyen su-
jetos con infecciones virales del sistema nervioso central
(SNC) o sindromes autoinmunes, como la encefalitis por
anticuerpos anti-NMDA. Los casos en que, tras un ex-
tenso proceso diagnoéstico, no se evidencia la causa del
NORSE son clasificados como NORSE criptogénico o
de etiologia desconocida®

Este mismo consenso, intentd normalizar la defi-
nicién del Sindrome Epiléptico relacionado con infeccion
febril (FIRES por sus siglas en inglés: Febrile Infection-
Related Epilepsy Syndrome), que cldsicamente se habia
considerado una condicion analoga al NORSE, pero de
presentacion en edad pediatrica! El consenso defini6 el
FIRES como una subcategoria del NORSE que aplica a
todas las edades y que requiere un infeccion febril previa,
con inicio del sindrome febril 2-4 semanas previo al co-
mienzo del EER, con o sin presencia de fiebre en el mo-
mento de inicio de las CES

Epidemiologia

El NORSE es una entidad infrecuente, que afecta
principalmente a adultos jovenes y nifios en edad escolar,
aunque una cohorte reciente mostrd una distribucion bi-
modal con un segundo pico de frecuencia sobre los 60
afios’® Su incidencia no esta bien establecida, pero segiin
diversas series podria abarcar el 10-20% de casos de
EER; correspondiendo en su mayor parte a EE stper-re-

fractarios (EESR), definidos como la persistencia o recu-
rrencia del EE tras 24 horas de tratamiento con fAirmacos
anestésicos>**

La mayoria de estudios en adultos han mostrado que
el NORSE es mas prevalente en mujeres, mientras que
en poblacion pediatrica se ha visto un predominio de fre-
cuencia en varones?'° Por otro lado, no se han registrado
diferencias étnicas en estos pacientes ni se han publicado,
hasta el momento, casos con distribucion familiar!!

Fisiopatologia

Se ha propuesto la presencia de un mecanismo
inmune/inflamatorio como eje de la fisiopatologia del
NORSE!" Este mecanismo se basa en la hiperproduccion
de citoquinas inflamatorias con actividad pro-convulsiva,
segun los hallazgos de suero y liquido cefalorraquideo
(LCR) de pacientes con FIRES!?

Se ha teorizado que la respuesta inflamatoria desenca-
denada tras una noxa inicial, como un proceso infeccioso,
podria dar paso a la activacion de la inmunidad innata
dentro del SNC y la consecuente neuroinflamacion que
seria clave para la epileptogénesis, a través de la reduccion
del umbral epileptogénico producto de alteraciones en di-
versos canales ionicos y en la liberacion/recaptacion de
neurotransmisores como el glutamato. Ademas, la propia
actividad epiléptica podria contribuir a mantener dicha
neuroinflamacioén, originando un ciclo que favoreceria la
persistencia de las CE!13

En relacion con lo previo, uno de los primeros tra-
bajos al respecto encontrd un aumento de citoquinas y qui-
mioquinas pro-inflamatorias, principalmente 1L-6, IL-8
y CXCLI10, en el LCR y suero de sujetos con FIRES, al
ser comparados con muestras de individuos con otras pa-
tologias neurologicos inflamatorias y no inflamatorias.?
Asimismo, Jun et al objetivaron un aumento marcado de
la IL-6 en el LCR de pacientes con esta entidad'* Poste-
riormente, un estudio en una cohorte de nifios con FIRES
también mostré resultados a favor de un proceso inflama-
torio intratecal. Esta investigacion reportd un aumento de
varias citoquinas y quimioquinas en nifios FIRES al com-
pararlo con controles con epilepsia cronica y otros tras-
tornos neurologicos; ademas, el patron de elevacion de
estas proteinas fue mas prominente para citoquinas Thl-
especificas en los sujetos con FIRES frente a aquellos con
encefalitis, que mostraron un patréon de elevacion mas
amplio!’

Probablemente, la hiperproduccion de citoquinas y
quimioquinas, por si sola, no justificaria el espectro de
alteraciones ocurridas en el NORSE; por lo cual, otros
mecanismos como la disfuncién mitocondrial o varia-
ciones alélicas en las vias de estas citoquinas contribuyan
probablemente a la predisposicion de un individuo a pre-
sentarlo!! La evidencia proporcionada por Clarkson et al
reveld un incremento de los niveles de IL-1f y del anta-
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gonista del receptor de IL-1 (IL-1RA) en suero y LCR de
pacientes con FIRES, junto con un déficit funcional de la
actividad del IL-1RA endodgeno, reduccion en la expresion
de isoformas intracelulares de IL-1RA y miltiples va-
riantes en el estudio del gen asociado a dicho receptor!®
Los resultados de estas investigaciones han aportado infor-
macion sobre las posibles vias de relacion entre la neuroin-
flamacion y el origen del NORSE vy, aunque hacen falta
mas estudios para esclarecer el papel exacto de muchos de
estos hallazgos, han proporcionado nuevas opciones tera-
péuticas para esta entidad.

Caracteristicas clinicas

En el curso clinico del NORSE pueden identificarse
3 fases: prodromica, aguda y cronica. Estas fases no son
siempre sucesivas y pueden solaparse a lo largo de la evo-
lucion del NORSE!

Fase prodromica

La fase prodromica precede al inicio de las CE en
un rango habitual de 1-14 dias, aunque se han registrado
casos en las que esta fase inicia hasta 30 dias antes’'*!'” En
un 60% de los casos de NORSE con etiologia identificada
y 90% de los casos de causa desconocida, esta fase se ve
caracterizada por sintomas inespecificos pseudo-gripales,
gastrointestinales o de vias respiratorias superiores, pu-
diendo estar los pacientes asintomaticos durante algunos
dias entre el comienzo de esta clinica y el de la fase aguda
del NORSE’!® Se han reportado sintomas psiquiatricos
como parte de esta fase prodromica, siendo las alucina-
ciones las mas frecuentes, sobre todo en casos secundarios
a encefalitis autoinmune®'® Ademas, se puede objetivar
fiebre, en hasta la mitad de los pacientes con NORSE,
siendo un sintoma definitorio en los casos de FIRES 381718

Fase aguda

La fase aguda viene caracterizada por el inicio y em-
peoramiento progresivo de las CE junto con deterioro del
nivel de consciencia, pudiendo durar esta etapa desde
pocos dias hasta varios meses!®!" En primera instancia,
las crisis suelen ser breves e infrecuentes; pero, a menudo
en las primeras 24 horas, aumentan de manera dréstica
en frecuencia, habiéndose reportado desde docenas hasta
cientos de crisis/dia en nifios con FIRES, y evolucionando
a un EER con la totalidad de los pacientes, requiriendo
ventilacion mecénica y estancia prolongada en unidades
de vigilancia intensiva y con un 75% evolucionando a
EESR>781017 T o5 casos de NORSE criptogénico se han
asociado a mayor refractariedad al tratamiento? El tipo de
CE mas frecuente son las crisis focales (CF) con/sin pro-
gresion a tonico-clonica bilateral, con una semiologia di-
versa que va desde CF motoras hasta crisis mioclonicas o
autonomicas’ #1011
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Fase cronica

A diferencia de lo que sucede con la fase prodromica,
en la que el paciente puede estar algunos dias asintomatico
hasta iniciar las CE, en este caso no existe periodo libre
entre la fase aguda y la fase cronica en la que el desa-
rrollo de epilepsia farmacorresistente y deterioro neuro-
logico son las caracteristicas principales!' Entre el 75 y el
90% de sujetos que alcanzan la fase cronica del NORSE
desarrollan epilepsia farmacorresistente, requiriendo una
mediana de 3 FAC para su tratamiento e inmunoterapia
cronica en hasta un cuarto de los casos!®!” Por otro lado,
casi la mitad de sujetos presentan deterioro cognitivo, la
mayoria en grado leve-moderado, el mismo que se ha aso-
ciado a una edad mas temprana de presentacion y a mayor
duracion del coma inducido en brote-supresion como
parte del tratamiento del EER!® Otras manifestaciones a
largo plazo incluyen las alteraciones del comportamiento y
el déficit motor relacionado con neuropatia periférica pro-
ducto de la hospitalizacion prolongada.®!

Diagnostico

Hasta el momento, no existe una prueba complemen-
taria unica o algiin biomarcador especifico que permita
identificar sujetos con NORSE, lo que lleva, habitual-
mente, a un retraso diagnostico. El abordaje diagnodstico
se basa en las caracteristicas clinicas del paciente y en una
serie de pruebas que permitan descartar causas habituales
de EER y buscar la causa del NORSE®’ Se recomienda
que las pruebas iniciales se realicen en las primeras 24-48
horas desde el inicio del EER, para facilitar un tratamiento
temprano.”® A continuacion, se detallan los hallazgos mas
frecuentes de laboratorio, neuroimagen y electroencefalo-
grama (EEG) en sujetos con NORSE; ademas, la Tabla 1
muestra las pruebas diagnodsticas recomendadas ante su
sospecha clinica.

Andlisis de Laboratorio

Dada la alta frecuencia de encefalitis autoinmune
como causa de NORSE, una de las partes fundamentales
de los analisis de laboratorio es un estudio de autoinmu-
nidad completo, tanto en LCR como en suero, sin olvidar
la necesidad de excluir infecciones y otros procesos in-
flamatorios!' Hasta un 70% presenta elevacion de mar-
cadores inflamatorios séricos como proteina C reactiva o
velocidad de eritrosedimentacion!’” Por otro lado, entre el
60% y 70% de los casos, tanto de NORSE criptogénico
como de aquellos con causa identificada, presentan alte-
raciones en el analisis de LCR que, aunque son inespeci-
ficas, sugieren un proceso inflamatorio.”!® Los hallazgos
mas frecuentes son leve pleocitosis y discreta elevacion
de los niveles de proteinas®!' También se ha encontrado
elevacion de bandas oligoclonales o del indice de IgG en
LCR en un 50% de casos.!” Como se indico anteriormente,



Tabla 1. Pruebas diagnésticas recomendadas para pacientes con NORSE.

Cribado Enfermedad/agente evaluado

Seccioén 1. * RM cerebral con y sin contraste +/- ARM/VRM y monitorizacion continua mediante EEG.
Abordaje inicial. Recomendado en todos o la mayoria de los pacientes:
» Sangre/Suero: Hemograma completo, cultivos de bacterias y hongos, RPR-VDRL (sifilis), VIH 1-2 con carga viral
confirmatoria si es apropiado.
« Suero: IgG e IgM para Chlamydia pneumoniae, Bartonella henselae, Mycoplasma pneumoniae, Coxiella burnetti, Shigella sp.,
y Chlamydia psittaci.
« Hisopado nasal o nasofaringeo (de preferencia el Ultimo): Panel de anticuerpos fluorescentes directos para virus respiratorios,
SARS-CoV-2.
*LCR:
- Contaje celular, proteinas, glucosa, cultivos de bacterias y hongos.
- PCR para VIH, VHS1, VHS2, VVZ, VEB, Mycobacterium tuberculosis. Considerar virus del Nilo Occidental, VDRL y panel
de encefalitis.
- Panel de epilepsia autoinmune (ver seccion 2).
- Considerar: estudio metagenémico para material genético no humano, perfil de citoquinas (ver seccion 7), citologia y
citometria de flujo.
Recomendado en pacientes inmunocomprometidos:
« Suero: IgG para Cryptococcus sp. y Toxoplasma gondii, IgG e IgM para Histoplasma capsulatum.
 Esputo: Prueba GeneXpert para Mycobacterium tuberculosis.
» LCR: eosindfilos, tincion de plata para hongos, PCR para VJC, CMV, VEB, VHH6, Encefalitis equina del este, enterovirus,
influenza A/B, VIH, virus del Nilo Occidental, parvovirus, Listeria, Rubeola.
» Heces: PCR para adenovirus y enterovirus.
Recomendado si riesgo de exposicion geografica/estacional/ocupacional.
« Capa leucocitaria y frotis de sangre periférica.
* Inmunoensayo enzimatico para enfermedad de Lyme con determinacion de 1gG e IgM.
* Inmunoensayo para VHC y carga viral si es apropiado.
« Suero y LCR para diagnéstico de Arbovirus. Paneles en suero y LCR para rickettsias, flavivirus y bunyavirus.
« Test serolégico para Acanthamoeba spp, Balamuthia mandrillaris, Baylisascaris procyonis.

« Otros.
Considerar estudio metagendmico para material genético de microorganismos en LCR.
Seccion 2. Recomendado:
Autoinmune/ « Panel de epilepsia autoinmune y paraneoplasica en suero y LCR:
paraneoplasico. - Incluir anticuerpos contra: LGI-1, CASPR2, Ma1, Ma2/Ta, DPPX, GAD65, NMDA, AMPA, GABA-B, GABA-A, receptor de

glicina, Tr, anfifisina, CV-2/CRMP-5, neurexina-3a, adenilato quinasa, anticuerpos anti-neuronales nucleares (Hu, Yo, Ri),
citoplasma de células de Purkinje, GFAP-alfa, SOX1, canales de calcio dependiente de voltaje (tipo N y tipo P/Q), receptor
de acetilcolina, AQP4, MOG, IgLON5, D2R.

« Estudios serolégicos adicionales (probablemente no patogénicos pero que orientan a etiologia autoinmune):

- ANA, ANCA, anticuerpos anti-tiroideos (anti-tiroglobulina y anti-TPO), anti-endomisio, velocidad se desimentacion globular,
proteina C reactiva, electroforesis de proteinas séricas, factor reumatoide, enzima convertidora de angiotensina, aglutininas
frias y calientes, test para SAM/LHH (triglicéridos, receptor soluble de IL-2 en suero, ferritina).

Recomendacion: Reservar suero y LCR congelados para posibles test inmunolégicos posteriores en laboratorio de investigacion.
Seccion 3. Recomendado:
Neoplasico. « TC toraco-abdomino-pélvica, ultrasonido pélvico o escrotal, mamografia, citologia de LCR, citometria de flujo, marcadores
tumorales, RM pélvica.
« PET-TC si los anteriores no son concluyentes.
Opcional: Biopsia de médula 6sea.

Seccion 4. Recomendado:
Metabolico. « Sangre/suero: BUN/Creatinina, LDH, pruebas de funcién hepatica, electrolitos, calcio/fésforo/magnesio, amonio.

« Orina: test para porfirias. Uroanalisis y microscopia urinaria.
Considerar: Vitamina B1, vitamina B12, homocisteina, folato, lactato, piruvato, CK, troponinas, test para desoérdenes
mitocondriales (lactato, piruvato, espectroscopia por RM, biopsia muscular.

Seccion 5. Recomendado:

Toxicolégico. » Benzodiacepinas, anfetaminas, cocaina, fentanilo, etanol, éxtasis, metales pesados, cannabinoides sintéticos, sales de bario.
Considerar: Panel de opiaceos, LSD, heroinas, fenciclidina, cannabis.

Seccién 6. Considerar:

Genético. » Consulta de Genética, si es posible.

« Test genéticos para desoérdenes mitocondriales (MERRF, MELAS, POLG1, SURF1, MT-ATP6) y adrenoleucodistrofia.
Ceruloplasmina y cobre en orina de 24 horas.

« Secuenciacion de exoma completo (incluir polimorfismos genéticos para IL-18, IL-6, IL-10, TNF- a, HBMG-1, TLR-4, IL-1RN,
SCN1A y SCN2A), secuenciacién de genoma mitocondrial y array de hibridacién genémica comparada.

Seccién 7. Suero y LCR: Ensayo para medicion cuantitativa de IL-18, IL-1RA,
Ensayo de IL-2, IL-4, IL-5, IL-6, IL-10, IL-12, IL-17, factor estimulante de colonias de granulocitos y macréfagos, TNFRa, HMGB1, CCL2,
citoquinas. CXCL8, CXCL9, CXCL10, CXCL11.

Adaptada y traducida con el consentimiento de NORSE institute. Se recomienda visitar la pagina web https://www.norseinstitute.org/ para acceso a tablas complementarias y futuras
actualizaciones.

RM = Resonancia magnética; ARM = Angiografia por resonancia magnética; VRM = Venografia por resonancia magnética; EEG = Electroencefalograma; LCR = Liquido
cefalorraquideo; SAM/LHH = Sindrome de Activacion Macrofagica/ Linfohistiocitosis Hemofagocitica; TC = Tomografia computarizada.
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se ha reportado elevacion de niveles de diversas citoquinas
y quimioquinas en suero y LCR de pacientes con NORSE,
destacando la IL-1p, IL-6, IL-8 y CXCL10.>!416

Electroencefalograma

No se han establecido marcadores diagndsticos o
pronosticos en EEG para el NORSE, aunque su uso es de
gran importancia para la monitorizacion de la evolucion
del paciente!® Gaspard et al, en su cohorte de adultos con
NORSE, identificaron distintos patrones de CE y des-
cargas periodicas o epileptiformes en registros de EEG
realizados en las primeras 24 horas desde el ingreso hos-
pitalario. Los hallazgos mas frecuentes fueron las CE de
inicio unilateral (46%) y descargas también unilaterales
(38%), aunque también se describieron CE y descargas bi-
laterales independientes, generalizadas y multifocales con
menor frecuencia, sin que hubiese diferencias en las alte-
raciones en EEG entre NORSE criptogénico o con causa
identificada!®* No se han encontrado patrones caracteris-
ticos en las series que han recogido resultados de EEG de
adultos con NORSE"

En cuanto a la poblaciéon pediatrica, un estudio
analizo los hallazgos electroencefalograficos tempranos
en niflos con FIRES y encontré un patron electrografico
inicial en todos los pacientes, compuesto por actividad
focal rapida de pequefia/mediana amplitud acompaiiado
de CE focales que cambiaban al hemisferio contrala-
teral en mas del 50% de los casos. También se descri-
bieron otros dos patrones: CE infrecuentes con evolucion
gradual a SE y complejos beta-delta similares al patron
“delta-brush” o “delta en cepillo”. La identificacion de
estos patrones podria facilitar el diagnostico temprano de
esta entidad en dicha poblacion?

Neuroimagen

La resonancia magnética (RM) cerebral es la prueba
de neuroimagen de eleccion ante la sospecha de NORSE,
ya que permite identificar anomalias estructurales y des-
cartar varias etiologias que podrian explicar el EER!" Se
han encontrado anormalidades no especificas en RM ce-
rebral entre el 50% y 70% de adultos con NORSE, tra-
tandose principalmente de lesiones hiperintensas en
secuencias T2 y FLAIR. Estas lesiones pueden ser bila-
terales, sobre todo en sujetos con NORSE criptogénico, o
unilaterales, ubicandose con mayor frecuencia en areas
limbicas y neocorticales®*!"182! En nifios con FIRES hasta
un 40% tiene una RM cerebral inicial patoldgica, siendo
el 16bulo temporal y los ganglios de la base las estructuras
mas afectadas!! El aumento de sefial en el claustrum se ha
descrito como un signo radioldgico temprano en nifios con
FIRES, el cual suele desaparecer tras cesar el EE!

En la fase cronica del NORSE, puede haber reso-
lucién de las hiperintensidades mencionadas, siendo

el hallazgo mas frecuente en la RM cerebral la atrofia
tanto cortical como de distribucion difusa’!' La pre-
sencia de atrofia del hipocampo se ha relacionado con
la duracion del EEY

En cuanto al PET-FDG, se han observado altera-
ciones en esta prueba en la gran mayoria de pacientes con
NORSE, incluso en etapas tempranas y en ausencia de
afectacion estructural en la RM cerebral, y se ha planteado
como posible marcador de la enfermedad?'-** Estas anor-
malidades incluyen tanto hiper como hipometabolismo,
uni o bilateral, principalmente en la amigdala y el hipo-
campo, pudiendo persistir en algiin grado tras la inmuno-
terapia. Ademas, la presencia de hipometabolismo en el
PET-FDG inicial se ha mostrado como predictor de mal
pronostico funcional al momento del alta hospitalaria?!

Etiologia

Tras un estudio diagnostico extenso, se consigue esta-
blecer una causa aproximadamente en la mitad de los pa-
cientes adultos con NORSE!®!" En el NORSE de etiologia
conocida, la causa mas frecuente esta comprendida por las
encefalitis autoinmunes, tanto paraneoplasicas como idio-
paticas, en un 40% de los casos, siendo los anticuerpos
contra el receptor anti-NMDA y contra el canal de potasio
dependiente de voltaje los mas frecuentemente reportados.
No se ha identificado de forma consistente anticuerpos
asociados con NORSE en nifios 1819

Las encefalitis infecciosas abarcan cerca del 10%
de pacientes con NORSE, producidas por agentes como
el virus de Epstein-Barr, virus de la varicela-zoster o
Mycoplasma pneumoniae. Otras etiologias mucho mas
raras incluyen cuadro genéticos, neoplasicos — como la
carcinomatosis leptomeningea — o de origen téxico-meta-
bolico 718

Algunos datos clinicos y de pruebas complementarias,
permitirian distinguir los casos de NORSE criptogénico
de aquellos con alguna causa conocida. Al compararse con
pacientes con NORSE secundario a encefalitis por anti-
cuerpos anti-NMDA, los sujetos con NORSE criptogénico
presentan: fiebre prodrémica y alteraciones bilaterales si-
métricas en RM cerebral con mayor frecuencia, menos
prevalencia de movimientos involuntarios, ausencia de
sintomas psiquiatricos y ausencia de bandas oligoclonales
en LCR? Ademas, se ha propuesto una escala para intentar
predecir el desarrollo de NORSE criptogénico en las fases
tempranas del EER. Esta escala, disefiada por Yanagida
et al, se basa en una serie de 6 criterios clinicos que se
pueden ver en la Tabla 2 y ha demostrado una sensibilidad
de 93.9% vy especificidad de 100% para predecir la apa-
ricion de NORSE criptogénico en sujetos con EER con
sintomas motores predominantes y sin etiologia clara,
cuando el puntaje es > 52



Tabla 2. Criterios clinicos de la Escala para prediccion de NORSE
criptogénico.

Criterio clinico Puntaje

1. EER de reciente aparicion altamente resistente a FAC 1
convencionales

2. Individuo sano previo al inicio del EE 1
3. Presencia de fiebre como parte de los prédromos 1

previos al inicio del EE
4. Ausencia de alteraciones del comportamiento o de 1

memoria durante los prodromos previos al inicio del EE

5. Ausencia de disquinesias oro-faciales o de 1
extremidades a pesar de disminucion profunda del nivel
de consciencia.

6. Hiperintensidades simétricas (localizadas en 1
hipocampos, fimbria, amigdala, claustrum,o corteza

opercular perisilviana) en secuencias DWI o T2/FLAIR

en la RM cerebral.

TOTAL 6

Adaptado de Yanagida et al, 2020.(22)
EER = Estado epiléptico refractario; FAC = Farmacos anti-crisis; EE = Estado
epiléptico; RM = Resonancia magnética.

Tratamiento

Hasta el momento, no existe tratamiento especifico
para el NORSE. El tratamiento inicial para el control de
las CE y el EE siguen siendo los FAC tradicionales; sin
embargo, estos tienen una baja tasa de efectividad, princi-
palmente en la fase aguda del NORSE, por lo que la gran
mayoria de pacientes requeriran el uso de farmacos anes-
tésicos y hasta un tercio necesitaran multiples anestésicos
para el control de las CE!'! Por su parte, el uso de barbitii-
ricos a dosis suficientes para inducir patron brote-supresion
en EEG ha mostrado detener las CE? El problema con estas
opciones de tratamiento es que el uso de anestésicos se ha
relacionado con peor pronostico funcional y mortalidad en
el NORSE, en tanto que la induccién prolongada de patron
brote-supresion se ha asociado a mayor duracion de la ven-
tilacion mecanica, aumento del indice de complicaciones y
peor prondstico cognitivo en sujetos con EER!M18

Dada la fisiopatologia propuesta para el NORSE,
basada en un mecanismo neuroinflamatorio, se han
utilizado diferentes inmunoterapias como parte de su
tratamiento. Aunque se carece de ensayos clinicos que per-
mitan demostrar la eficacia real de estos farmacos, algunos
reportes de casos o estudios observacionales han sugerido
una mejoria en el desenlace de los pacientes con su uso vy,
aunque parecen ser menos efectivos en poblacion pedia-
trica, recomiendan su instauracion temprana’"!

A continuacion, se detallan las distintas opciones de
inmunoterapia y otros tratamientos adicionales que se han
ensayado en NORSE. Ademas, la Figura 1 muestra un al-
goritmo de tratamiento secuencial para el NORSE segun
las alternativas propuestas.

Tratamientos de 1° linea

La 1° linea de inmunoterapia en el NORSE la cons-
tituyen los corticoesteroides intravenosos, Inmunoglobu-
linas intravenosas (Ig-1V) y plasmaféresis. Los resultados
en cuanto a la eficacia de estos farmacos son dispares, lle-
gando a ser desalentadores en algunos casos, aun cuando
el tratamiento se ha iniciado de forma temprana!®** Sin
embargo, algunas publicaciones han reportado la eficacia
del uso de pulsos de Metilprednisolona intravenosos e
Ig-IV en pacientes con FIRES? Estas terapias también
se han empleado de forma cronica como parte del trata-
miento de la epilepsia propia de esta entidad, sin clara
mejoria clinica?* Por otro lado, se ha reportado control
de las CE en una serie de 3 adultos con NORSE tratados
con plasmaféresis, uno de ellos como primera inmunote-
rapia y los restantes con mala respuesta a corticoesteroides
+/- Ig-1V, y, més recientemente, en una mujer adulta con
NORSE con mala respuesta a corticoesteroides?®?’

Tratamientos de 2° linea

La segunda linea de tratamiento la conforman, cla-
sicamente, farmacos inmunosupresores como tacrolimus,
azatioprina y ciclofosfamida, y el rituximab, que es un
anticuerpo monoclonal quimérico anti-CD20. Estos far-
macos han revelado resultados mixtos en cuanto a su efi-
cacia en NORSE?*!! Se han reportado casos aislados de
FIRES y mejoria tras inicio azatioprina y tacrolimus; en
tanto que, estudios observacionales con nimeros limitados
de pacientes han mostrado respuesta clinica con el uso de
rituximab y ciclofosfamida en NORSE criptogénico

Por otro lado, las publicaciones mas recientes sobre
inmunoterapia en NORSE se basan, principalmente, en el
uso de farmacos anti-citoquinas como tocilizumab y ana-
kinra. Cantarin et al han aportado datos sobre el beneficio
clinico y seguridad del tocilizumab, un inhibidor del re-
ceptor de la IL-6, en dos pacientes pedidtricos con NORSE
en los que se habia hallado elevacion de niveles de 1L-6
en LCR?® También se ha registrado mejoria de las CE y
de los cambios electroencefalograficos asociados tras dos
dosis de tocilizumab en una mujer adulta con NORSE y
mala respuesta a inmunoterapia de 1° linea y rituximab?’
De igual manera, Jun et al reportaron la eficacia del toci-
lizumab en 6 de 7 adultos con NORSE refractario a inmu-
noterapia convencional (incluyendo rituximab en varios
de los casos) tras 1 o 2 dosis de dicho farmaco y en un
intervalo de 3-10 dias desde su administracion

Anakinra, un inhibidor recombinante del receptor
de IL-1, se ha ensayado tanto en adultos como nifios con
NORSE. Una cohorte pediatrica de FIRES de publicacion
reciente, demostroé que el anakinra redujo la duraciéon de
la ventilacion mecanica, tiempo de estancia en Unidad de
Cuidados Intensivos y tiempo de hospitalizacion en esta
poblacion, registrandose solo un caso en el que el trata-
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Figura 1. Algoritmo de tratamiento para NORSE.

Tratamiento inicial del EER con
farmacos anti-crisis y anestésicos

Ausencia de respuesta o respuesta incompleta

Inmunoterapia— 1° linea:

» Metilprednisolona IV:
+ Adultos: 1000mg/dia (3-5 clias)

+ lg-IV: 0,4g/kg/dia (5 dias)
» Plasmaféresis: 3-5 sesiones en dias alternos.

probar con otro tratamiento de esta categoria.

Si NORSE de etiologia conocida,

+ Nifios: 10-30mg/kg/dia (max. 1g) (3-5 dias)

Si no hay respuesta a una de estas opciones, se puede

Ausencia de respuesta o respuesta incompleta

Inmunoterapia— 2° linea:

+ Rituximab: 375mg/m? semanales (4 dosis)
meses)

mensual)
» Anakinra: Hasta 5mg/kg 2 veces por dia

valorar tratamiento especifico seguin
la causa

Si no hay respuesta o larespuesta
es incompleta, valorar adicionar

+ Ciclofosfamica: 500-1000mg/m* mensuales (3-6

» Tocilizumab: 8mg/kg (2 o mas ciclos con intervalo

otras terapias:

+ Dieta cetogénica

+ Cannabidiol: 25mg/kg/dia
« ENV/ECP

+ Hipotermia terapéutica

Adaptado de Sculier et al, 2018 (7); Specchio et al, 2020 (11); y Mantoan et al, 2021 (19).
EER = Estado epiléptico refractario; Ig-IV = Inmunoglobulinas intravenosas; ENV = Estimulacién del nervio vago; ECP = Estimulacion cerebral profunda

miento tuvo que ser suspendido debido a infeccion grave*
También se ha reportado su eficacia en un adulto de 21
afios con FIRES refractario a inmunoterapia de 1° linea,
en el que se observo cese de las CE en las 24 horas poste-
riores al inicio del farmaco?'

Otras terapias

La dieta cetogénica se ha utilizado ampliamente en
pacientes con epilepsia refractaria y también se ha em-
pleado en NORSE, tanto en la etapa aguda como en la
cronica. Se ha teorizado que la dieta cetogénica tiene un
efecto anti-crisis, mediado por le inhibicion de los recep-
tores AMPA, pero también un efecto anti-inflamatorio .
La dieta cetogénica ha mostrado reducir las CE y mejorar
el pronostico cognitivo de nifios con FIRES; ademas, se ha
objetivado mejoria del EE en adultos con EER, algunos de
ellos cumpliendo con la definicion de NORSE?23-33

El cannabidiol, es otra alternativa terapéutica en
NORSE que ha mostrado control de las CE, actuando a
través de la reduccion de la neurotransmision mediada por
glutamato y GABA3? En una cohorte de nifios con FIRES
sin respuesta a FAC e inmunoterapia, 5 de 7 nifios tratados
con cannabidiol, en dosis de hasta 25mg/kg/dia, regis-
traron reduccion de la frecuencia y duracion de las CE en
la fase cronica, en tanto que otro de los pacientes presentd
cese del EER al usarse el cannabidiol en la fase aguda’*

La estimulacion cerebral profunda y la estimulacion
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del nervio vago (ENV) también parecen tener efectos fa-
vorables, al menos parciales, en el control de la epilepsia
refractaria en pacientes con FIRES!?*3? Existe un caso
publicado en el que se suprimié por completo el EE du-
rante 72 horas tras implantarse la ENV en un adulto con
NORSE vy, aunque las CE reaparecieron y el paciente
acabd falleciendo, proporciona informacion sobre el po-
sible uso de esta alternativa en la fase aguda del NORSE

Otras alternativas de las que hay escasa evidencia
de mejoria clinica en nifios con FIRES incluyen la hipo-
termina terapéutica a 33°C, como terapia adyuvante, y la
infusion intravenosa de sulfato de magnesio.** Final-
mente, la cirugia podria ser una opcion para la epilepsia
refractaria al tratamiento médico, en casos en que los es-
tudios de neuroimagen, medicina nuclear y electroence-
falograficos indiquen alguna anomalia focal limitada y
unilateral asociada al NORSE%

Pronéstico

El NORSE suele asociarse a una alta morbi-mor-
talidad a corto y largo plazo. Durante la fase aguda del
NORSE, la mortalidad oscila entre el 12% y 40% segtn
distintas series. La mortalidad se ha relacionado princi-
palmente con el desarrollo de complicaciones sistémicas
(acidosis, hipernatremia, infecciones, etc.), el uso de
anestésicos y la presencia de EE incontrolable>!%!":18 De
aquellos supervivientes a la fase aguda, un 30% man-



tienen algin grado de discapacidad durante el segui-
miento, con una mediana de 2 puntos en la Escala de
Rankin modificada; mientras que hasta el 10% fallecen
en los 6 meses proximos>!’

NORSE y COVID-19

La infeccion por SARS-CoV-2 se ha asociado a
multiples complicaciones neurolédgicas, entre ellas a la
aparicion de CE en pacientes sin antecedentes neurolo-
gicos relacionados y a la descompensacion de las CE
en sujetos con epilepsia previa. Se han propuesto mul-
tiples mecanismos que conectan las CE y la infeccion
por SARS-CoV-2, que van desde afectacion indirecta
del SNC producto de las alteraciones metabolicas que
conlleva la respuesta inflamatoria sistémica que puede
acompaifiar a esta infeccion, hasta lesiones cerebrales es-
tructurales de naturaleza isquémica, inflamatoria o por
invasion directa del virus3®

Desde el comienzo de la pandemia de COVID-19 se
han registrado varios casos de pacientes con NORSE en el
contexto de la infeccion por SARS-CoV-2. La mayoria de
éstos, corresponden a cuadros de encefalitis autoinmune
posible o definida, identificandose anticuerpos anti-NMDA
en LCR, de probable origen post-infeccioso, con respuestas
a inmunoterapia y desenlaces discordantes?*-*! También se
ha reportado el caso de un individuo con NORSE, presen-
tandose como EENC, sin sintomas o signos de infeccion
sistémica por SARS-CoV-2 y sin alteraciones en neuroi-
magen, con presencia de RNA viral en el estudio de LCR,
con respuesta parcial tras tratamiento con inmunoterapia
(corticoesteroides ¢ Ig-IV) y remdesivir?

Recientemente, se ha publicado el caso de un pa-
ciente que 10 dias después de la administracion de la
primera dosis de la vacuna ChAdOx1 nCoV-19 (desa-
rrollada por Oxford-AstraZeneca) presenté un NORSE,
sin hallarse positividad para el RNA viral en repetidas
pruebas de PCR y con alteraciones en RM cerebral que
se correlacionaron con cambios post-ictales. Tras trata-
miento con varios FAC y corticoesteroides el sujeto pre-
sentd buena evolucion clinica, pudiendo descenderse la
dosis de FAC durante el seguimiento. Los autores de esta
publicacion teorizan que, al ingresar al SNC, el vector
viral de la vacuna podria haber inducido una cascada
inflamatoria con la consecuente epileptogénesis, simu-
lando uno de los mecanismos por los que la infeccidén por
SARS-CoV-2 produce clinica neurologica:

Conclusiones

El NORSE es una presentacion clinica que puede
constituir un verdadero desafio diagndstico y se asocia
a porcentajes altos de mortalidad y discapacidad. El co-
nocimiento de su fisiopatologia, asi como de las distintas
opciones terapéuticas, es de vital importancia para su tra-

tamiento oportuno e intentar mejorar el pronostico de esta
entidad. Se requieren mas estudios que permitan definir
con mayor certeza los aspectos fisiopatologicos y terapéu-
ticos del NORSE.
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IMAGENES EN NEUROLOGIA

Sindrome de desmielinizaciéon osmotica (ODS): Tres reportes de caso

Osmotic demyelination syndrome (ODS): T hree case reports

José Luis Bustos-Sanchez! Moénica Alexandra Alonso-Nifio? Juan Pablo Ovalle-Rojas? Maria Paula
Aguilera? Angie Carolina Salas-Nifio Alvaro Javier Granados-Alva®

Resumen

Se presentan 3 casos en relacion al sindrome de des-
mielinizacién osmotica resaltando las caracteristicas en la
neuroimagen.

Caso clinico

Hombres de 54 y 40 afios con habito endlico, que
presentaron alteracion del estado de conciencia. El pri-
mero estuvo asociado a hiponatremia severa rapida-
mente corregida; el segundo, en contexto de encefalo-
patia hepatica refractaria (fig.1A-C primer caso, fig.2
Ay B segundo caso) y el tercer caso, mujer de 24 afios
con diabetes mellitus tipo 1 y estado hiperosmolar, que
posterior a correccion de hiponatremia, permaneci6 con
alteracion del estado de conciencia (Fig 2. C y D). En
los tres casos se reconocen imagenes compatibles con
un sindrome de desmielinizacion osmética.

En la imagen por resonancia magnética (IRM) es
caracteristica una alta seflal en T2 y DWI en el puente
de Varolio, con el clasico “signo del tridente”.?
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Figura 1. (A) IRM con Secuencia sagital con informacion T1 con cambios de hipointensidad localizada en el puente a nivel central, sin efecto
expansivo (B) Secuencia en T2 axial en donde apreciamos hiperintensidad central con leve configuracién triangular en “tridente” con respeto de la
sefnal en la periferia pontina. (C). Secuencia de difusion DWI con valor de B1000 con restriccién al movimiento a las moléculas de agua.
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Figura 2. (A). IRM con secuencia con informacion en T2 sagital donde se aprecia hiperintensidad central pontina sin efecto expansivo. (B) IRM con
secuencia axial de T2 con hiperintensidad con patron tipico de “tridente”, compromiso central y respecto de las fibras hacia la periférica del puente.
(C). IRM con secuencia con informacién T2 axial donde existen cambios de hiperintensidad de predominio central triangular. (D) IRM con secuencia
con informacién FLAIR con hiperintensidad central y configuracion triangular que se correlaciona con lo demostrado en el T2.
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IMAGENES EN NEUROLOGIA

Enfermedad de Creutzfeldt-Jakob
Creutzfeldt-"fakob disease

Rafael Pefiarete-Nader, Laura Duque-Guidales, Jorge Cifuentes-Behar, Luis Salcedo-Pérez?

Caso clinico

Mujer de 61 afios que ingresa al servicio de urgen-
cias por cuadro de dos meses de evolucidn caracteri-
zado por cambios de comportamiento, alucinaciones y
delirio de persecucion, ademas desorientacion temporo-
espacial, pérdida del control de esfinteres y labilidad
afectiva. Al examen neurolégico; lenguaje incoherente,
dificultad para ejecutar 6rdenes complejas, prosopag-
nosia, bradipsiquia, anomia y severa disfuncion eje-
cutiva, ademas hiperreflexia generalizada, mioclonias
y marcha ataxica. La resonancia magnética de cerebro
en imagenes ponderadas por difusion reveld hiperinten-
sidad de las circunvoluciones corticales de los lobulos
frontales y parietales, llamada cinta cortical (Imagen 1
— A, flechas) y en la cabeza del nucleo caudado derecho
(Imagen 1 — B, flecha).

El electroencefalograma reveld descargas perioddicas
generalizadas sin actividad epileptiforme. El estudio de
liquido cefalorraquideo fue normal y la proteina 14-3-3
negativa. Teniendo en cuenta el rapido deterioro de la
paciente, los elementos imaginologicos y la exclusion de

otras causas de encefalopatia, se planted el diagnostico
de enfermedad de Creutzfeldt-Jakob, entidad neurodege-
nerativa rapidamente progresiva y fatal, cuya prevalencia
mundial es de aproximadamente 1 a 2 caso por cada
millon de personas anualmente.! Es causada por la acumu-
lacion de proteina pridnica anormal en el encéfalo, provo-
cando su degeneracion (degeneracion espongiforme neu-
ronal) y posteriormente la muerte celular? lo que conlleva
a una demencia rapidamente progresiva asociada a mio-
clonias y multiples alteraciones neuroldgicas y en ultima
instancia a la muerte? Los hallazgos habituales en la reso-
nancia magnética incluyen hiperintensidad de la corteza,
los ntcleos taldmicos pulvinar y dorsomedial, y los gan-
glios basales en secuencias ponderadas en difusion y T2
La proteina 14-3-3 en LCR es un marcador conocido de la
enfermedad pridnica, pero con una sensibilidad que varia
entre un 56% y un 96 %, por lo que su negatividad no des-
carta el diagnostico™® La paciente fallecid en su casa 22
semanas después de la aparicion de los sintomas sin poder
llevarse a cabo estudio anatomopatolédgico.

Imagen 1. Resonancia magnética de cerebro en
imagenes ponderadas por difusién. A. hiperin-
tensidad de las circunvoluciones corticales de
los I6bulos frontales y parietales, llamada cinta
cortical (flechas). B. hiperintensidad en la cabeza
del nucleo caudado derecho (flecha).
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REPORTE DE CASO CLINICO

Sindrome de Arlequin

Harlequin syndrome

Laura Alvis-Castafo, Israel Arellano-Lozano? Tania L. Vieyra-Medina®

Resumen

Se trata de una mujer de 37 afios, quien acudid por presentar eritema hemifacial derecho y diaforesis posterior a la realizacion
de ejercicio y eventos estresantes de un aflo de evolucion. Mediante la exploracion fisica y los estudios paraclinicos se descartaron
causas estructurales. Por lo tanto, se otorgd el diagnostico de sindrome de arlequin. Se explicaron las medidas terapéuticas a la

paciente y se le dio seguimiento.

Palabras clave: Sindrome de arlequin, anhidrosis, rubor hemifacial, autonomico, abordaje

Abstract

We herein report the case of a 37-year-old woman who sought medical attention due to facial erythema on the right side of her
face as well as diaphoresis following stressful events or exercise. Clinical examination was unremarkable. Blood tests and Thorax
CT excluded any structural causes. Given this, she was diagnosed with Harlequin syndrome. Therapeutic options were explained,

and follow-up provided.

Keywords: Harlequin syndrome, anhidrosis, hemifacial erythema, autonomic, approach
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Introduccién

El sindrome de arlequin esta caracterizado por
cambios de coloracion en el hemicuerpo afectado, ya
sea cara, cuello y/o tronco.! Se reportd por primera vez
en 1952 por Neligan y Strang, quienes lo describieron en
neonatos y lo denominaron sindrome de arlequin por los
cambios de coloracidn en la cara, similar a las mascaras
utilizadas en los festivales de Venecia?® Hasta el dia de
hoy se han reportado casos en nifios y adultos a nivel
mundial, sin embargo, en Latinoamérica son contados los
casos descritos*?

Descripcion del caso

Mujer de 37 aflos la cual acude a la consulta de
Medicina General por presentar episodios de rubor facial
unilateral y sudoracion posterior a la realizacion de
ejercicio, con estrés o ante la exposicion de calor. Los

episodios comenzaron hace | afio aproximadamente de
manera subita. Niega pérdida de peso, fiebre, viajes o
medicacion. No cuenta con otros antecedentes personales
como cirugias, trauma, neuropatia o diabetes mellitus.

A la exploracion fisica, posterior a 20 minutos de
ejercicio fisico, los signos vitales fueron normales, se
evidenci6 enrojecimiento facial unilateral derecho,
palidez de lado izquierdo, pupilas simétricas, reactivas,
con reflejo fotomotor y consensual preservados (figura
1). No se encontraron ganglios palpables, soplos a nivel
carotideo y en la exploracion cardiopulmonar no se
encontraron alteraciones. La exploracion neuroldgica fue
normal.

Se solicitaron estudios paraclinicos (biometria
hematica, quimica sanguinea, pruebas de funcion hepatica
y tiroidea) y fueron reportados normales. Se realizé una
tomografia de cuello y torax sin alteraciones.

"Neuréloga adscrita al Servicio de Neurologia, Hospital General Fernando
Quiroz, ISSSTE, Ciudad de México.

*Médico General adscrito al Servicio de Medicina Familiar, Centro de Salud Rosa
Torres, Secretaria de Salud, Ciudad de México.

*Médico General adscrito al Servicio de Medicina General, Consultorio Medicina
Privada, Ciudad de México.
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Figura 1. Rubor facial unilateral derecho posterior a la realizacion de
ejercicio fisico en el caso de nuestra paciente.

Primera Neurona del sistema nervioso simpatico
Arteria cardtida interna

Nervio carotidea interno
Artyeria cardtida externa

Nervio carotideo externo

Tercera Neurona del sistema nervieso simpatico

Segunda Neurona del sistema nerviose simpatice

Discusiéon

El sindrome de arlequin es infrecuente en la edad
adulta, ya que cuenta con una prevalencia de menos de
1:1,000,000 casos® Predomina en mujeres y habitualmente
es benigno, aunque 1 de cada 6 casos tiene un origen estruc-
tural” Este se ha descrito como la alteracion a las vias auto-
némicas que genera como consecuencia anhidrosis unila-
teral con o sin palidez facial. En algunos articulos, se ha
comentado la posibilidad de hiperactividad en las vias
simpaticas contralaterales, lo que da lugar a hiperhidrosis
y rubor facial® No obstante, el signo mas comunmente
asociado es el sindrome de Horner (ptosis, miosis y anhi-
drosis), mismo que no presentaba la paciente en nuestro
caso. Otros signos que se han asociado en menos frecuencia
son la pupila de Adie (pupila tonica) y sindrome de Ross
(anhidrosis, disminucion de reflejos y pupila tonica)?

El mecanismo de lesion se debe al dafio de las fibras
autonomicas ya sea a nivel de la primera neurona (central)
que recorre desde el hipotdlamo hasta T1-T3, de la segunda
neurona (preganglionar) a nivel de los plexos o de la
tercera neurona (posganglionar) a nivel del ganglio cervical
superior'? (figura 2).
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Figura 2. Esquema con posibles sitios de lesion en el sindrome de arlequin. La primera neurona recurre desde tallo
encefélico hasta niveles toracicos de la médula espinal (T1-T3). La segunda neurona es el nivel preganglionar que recurre
hasta el ganglio cervical superior (tercera neurona). Desde éste, parten el nervio carotideo interno y externo que afectan a
la porcidn superior e inferior de la cara respectivamente. Basado y modificado del esquema de CL. Burlacu, DJ. Buggy, Harle-
quin and Horner syndromes after high thoracic paravertebral anaesthesia, 95, (2005), pp 822-824"
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La causa mas frecuente del sindrome de arlequin es de
origen idiopatico (primaria).? Puede ser congénito (en apro-
ximadamente un 6% de los casos) y adquirido.® Las causas
estructurales pueden ser clasificadas de acuerdo con el sitio
de la lesion, siendo la causa estructural mas comun los
tumores neurogénicos de cuello.* Entre las causas centrales
se encuentran: infartos medulares o que afectan el tallo
cerebral y las tumoraciones intramedulares.* Cuando afecta
la segunda neurona (preganglionar) se observan lesiones a
nivel del plexo braquial como en casos de procedimientos
quirurgicos o anestesia regional,® neurinomas o tumores
en el apice pulmonar!” Finalmente, si hay afeccion de la
tercera neurona (posganglionar), se debe habitualmente a
la cateterizacion de la vena yugular o arteria carotida. Otras
causas menos frecuentes son: las enfermedades tiroideas y
la sarcoidosis!®! Esporadicamente, el signo de arlequin es
visto como la presentacion inicial de enfermedades como
atrofia de multiples sistemas, neuropatia diabética y falla
autonémica pura?

La fisiopatologia del sindrome de arlequin de origen
idiopatico o primario cuenta con distintas hipotesis:
algunos autores sugieren que el dafio puede ser ocasionado
por isquemia microvascular, por alteracién autoinmune
o posterior a infecciones?' Otra hipétesis, sugiere la
obstruccion parcial de la arteria radicular anterior al realizar
ejercicio o esfuerzos intensos?? Asi mismo, se ha observado
mayor preponderancia en pacientes con migrafa y cefalea
en racimos 2

El diagndstico es principalmente clinico: con presen-
tacion de palidez transitoria y anhidrosis del lado afectado
y rubor del lado contralateral?® Generalmente afecta la
hemicara, aunque puede afectar el brazo y torax* Se
presenta habitualmente al realizar ejercicio fisico, estrés
o factores emocionales?”*® Los diagnosticos diferenciales
que se deben considerar incluyen: crisis epilépticas auto-
nomicas y alteraciones autonomicas secundarias a cefalea?
La exploracion fisica incluye la valoracion posterior al ejer-
cicio fisico, evaluacion del diametro y funcion de las pupilas,
evaluacion de pulsos de cuello, exploracion cardiovascular
y neurologica. Es relevante la realizacion de pruebas auto-
némicas como mesa basculante, toma de presion arterial,
maniobras de Valsalva y pruebas de termorregulacion

Existen pruebas que se pueden utilizar para valorar la
sudoracion, como el uso de yodo el cual cambia a color azul
cuando hay anhidrosis y la prueba de conductancia de la
piel, que valora los cambios en los niveles de sudoracion?!
Otra prueba es la evaluacion de la respuesta simpatica de la
piel, que se realiza habitualmente con un estimulo eléctrico
de 1ms con una intensidad de 30 mA, la cual puede reali-
zarse para corroborar la alteracion de la via simpatica.®

Una vez confirmado el signo de arlequin, es esencial
descartar causas estructurales mediante el estudio de torax
con radiografia o tomografia de torax, imagenologia a
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la altura de cuello para evaluar arteria cardtida y la vena
yugular, y en casos de sospecha de origen neuroldgico,
resonancia magnética de cerebro o medular de acuerdo con
la clinica del paciente'? (figura 3). En caso de excluirse las
causas estructurales, se concluiria sindrome de arlequin
idiopatico, como el visto en nuestro caso.

Rubor facial e hiperhidrosis transitoria

(corroborar con ejercicio)
F—I—l
Unilateral Bilateral
Desencadenantes:
Ejercicio
Picante
Alcohol
Diagnéstico de sospecha
1
[ ]
Exploracion: Tomografia de térax
Presién arterial ultrasonido de cuello y/o
RMN de crdneo y médula
Pupilas y Funcién
otora ————
AN Idiopitico (no Lesién
Reflejos estructural) estructural
Tratamiento
sintomiitico —| Tratar la causa

L Evitar desencadenantes
Simpatectomia

Figura 3. Algoritmo de abordaje diagnéstico y terapettico en
sindrome de arlequin. Tomado y modificado de WIM. Willaert,
MRM. Scheltinga, SF. Steenhuisen, JAP. Hiel, Harlequin Syndrome:
two new cases and a management proposal, Acta Neurol Belg, 109,
(2009), pp 214-22015

El tratamiento va encaminado hacia la causa de la
disfuncion. En los casos benignos como en el de nuestra
paciente, no se requiere de un tratamiento como tal, ya que
el prondstico a largo plazo es bueno.? En casos de incomo-
didad del paciente, se pueden utilizar inyecciones periodicas
de toxina botulinica en la hemicara con rubor facial (lado
sano)*? y en casos severos, se puede optar por el bloqueo del
ganglio estrellado o la simpatectomia contralateral, misma
que se ha visto exitosa en algunos casos. Es crucial tomar
en cuenta que la simpatectomia contralateral cuenta con
riesgos importantes como complicaciones neurologicas*3
Otros efectos de la cirugia puede ser la presentacion de
hiperhidrosis y rubor de otras areas®



Comentario final

El sindrome de arlequin, como comentado previamente,
es raro hasta el dia de hoy, y se conoce poco de su fisiopato-
logia?® En la mayoria de los casos es benigno, sin embargo,
es vital la valoracion por Neurologia y Oftalmologia, asi
como la realizacion de pruebas para descartar procesos
subyacentes! En nuestro caso en particular, se descartaron
causas subyacentes y se le explico la etiologia benigna a la
paciente. Se plantearon las opciones de tratamiento: bloqueo
del ganglio estrellado y la simpatectomia’>** mismas que
rehuso. Es importante el conocimiento de este sindrome
pese a su baja frecuencia, dado el riesgo de complicaciones
secundarias a las causas estructurales.
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REPORTE DE CASO CLINICO

Asterixis and dysarthria-clumsy hand originated of lacunar infarction:
A series of six cases

Asterixis y disartria-mano torpe originado a partir de los infartos lacunares:
Una serie de seis casos

Juan Montalvo-Herdoiza, Daiane Bittencourt-Fraga? Gilberto Vizcaino.* Aline Siteneski'?

Abstract

Asterixis and dysarthria-clumsy hand are uncommon neurological signs following to movement disorders after a stroke,
clinically are classified as a part of lacunar infarction and most of the cases resolved spontaneously within ten days to one month.
The aim of this study was to describe the clinical characteristics of six patients with lacunar infarction and mild motor symptoms
of dysarthria and asterixis with no signs of dementia. All patients had as comorbidities hypertension and/or type 2 diabetes. In
conclusion, it is important due to the transience of the abnormal neurological movements, the promptly recognition of the charac-
teristic clinical presentation and confirmation of the diagnosis with noninvasive studies. The patients should be treated to prevent
recurrent stroke with more severe consequences.

Keywords: Asterixis, dysarthria-clumsy hand, lacunar infarction, stroke

Resumen

La asterixis y la disartria-mano torpe son signos neuroldgicos poco frecuentes que pertenecen a los trastornos del movimiento
después de un accidente cerebrovascular. Clinicamente ellos son clasificados como parte del infarto lacunar y la mayoria de los
casos se resuelven espontaneamente en un periodo entre 10 semanas y un mes. El objetivo de este estudio fue reportar seis casos
de pacientes masculinos con infarto lacunar y describir los sintomas, localizaciéon y tamafio de las lesiones. Se describen casos
de infarto lacunar y sintomas motores leves (disartria y asterixis) sin ningun indicio de demencia. En conclusion, nuestros casos
presentan movimientos neuroldgicos anormales como asterixis y disartria-mano torpe en pacientes con hipertension y / o diabetes
mellitus tipo 2. Debido a la transitoriedad de esos movimientos, el diagnostico en el tiempo adecuado es importante, a partir de
eso los médicos pueden solicitar los examenes de imagen, tratar al paciente y luego acompaiiarlo previniendo futuros ictus con
consecuencias aun mas graves. Asi, estudios como el nuestro pueden contribuir al correcto diagnostico de los infartos lacunares.

Palabras clave: Asterixis, disartria-mano torpe, infarto lacunar, accidente cerebrovascular
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Introduction

Cerebrovascular accidents (stroke) are the second lea-
ding cause of death in the word! Lacunar infarction accounts
for about 20% of all strokes and are caused mainly by small-
vessel disease occluding a small perforating artery?* Alacune
usually describes as small perforating arteries feeding deep
subcortical structures. Lacunes of presumed vascular origin
are shaped as a round or ovoid, subcortical, fluid-filled cavi-
ties, with 3 mm and about 15 mm in diameter? Risk factors
for lacunar infarction includes age, gender, hypertension,

diabetes, previous transient ischaemic attack, and possibly
ischaemic heart disease;° others risk factors such as cardiac
or carotid emboli have been suggested as possible cause of
lacunar infarction’ Clinically, lacunar infarction can mani-
fest with several syndromes depending on the lesion loca-
tion, usually are small infarcts in the deep cerebral white
matter, basal ganglia or pons® Five symptomatic signals are
well recognized such as: pure motor hemiparesis, sensori-
motor stroke, pure sensory stroke, dysarthria-clumsy hand
and ataxic hemiparesis®*!!
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Neurological progression is one of the major pro-
blems in managing the patients with acute lacunar infarc-
tion usually developed within hours or a few days following
the acute lacunar infarction event and typically involved pri-
marily motor function!?!* Curiously, until 20% of asympto-
matic elderly persons have evidence of incidental lacunes
in image studies!* Investigations have focused on the dys-
function of the autonomic nervous system as a cause of
neurological progression.® However, just few studies were
performed describing abnormal involuntary and transient
movements as asterixis and dysarthria-clumsy hand, as
a consequence of lacunar infarction”!'® The aim of this
study was to report six cases of male patients with lacunar
infarction and mild motor symptoms of dysarthria and aste-
rixis with a description of the symptoms, localization, and
size of the lesions.

Patients’ presentations and neuroradiological diagnosis

The clinical history of each patient was fulfilled accor-
ding to the CARE guidelines checklist for case report!”

First patient (Figure 1 A): a 56-years-old man with his-
tory of type 2 diabetes and a severe uncontrolled hyperten-
sion. The patient presented with dysarthria and clumsy hand
eight years ago, diagnosed with Weber syndrome and mag-
netic resonance imaging (MRI) showed in the flair sagittal
section, a lacunar infarction in the right semioval center of
12 mm in diameter and in the sagittal T1 an infarct in the
right cerebral peduncle of the midbrain with a diameter of
15 mm (Figure 1 B).

Figure 1. MRl image of a patient with clumsy- hand. Figure A shows
a flair axial section with a lacunar infarction in the right semioval
center, 12 mm diameter. Figure 1 B shows infarct in the right cere-
bral peduncle of the midbrain, 15 mm diameter.

Second patient (Figure 2 A): a 65-years-old man,
smoker, history of type 2 diabetes, moderate hypertension,
and a history of previous myocardial infarction. The patient
has symptoms of dysarthria-clumsy hand and headache, the
MRI images exams show in coronal flair section, an 8mm
diameter lacunar infarct in the left semioval center.
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The third patient represent a 55-years-old man (Figure
2 B). Patient with dysarthria during workday. Besides that,
he had moderate uncontrolled arterial hypertension. Small
3 mm diameter pons lacunar infarct was revealed in the
sagittal section MRI.

Figure 2. Two patients with dysarthria clumsy hand in MRl images
exams. Figure 2A shows coronal flair section with an 8mm diameter
lacunar infarct in the left semioval center. Figure 2B shows a sagittal
section with a 3mm lacunar infarct in thepons.

The fourth patient is a 59-years-old man with severe
arterial hypertension and diabetes mellitus. Figure 3 shows
a lacunar infarct in the coronal T2 section, 10 x 4mm at the
junction of the pons with the left posterior midbrain area.

The fifth case showed symptoms of left asterixis and
facio-brachio-crural hemiparesis in a 65-year-old male
with smoking history, type 2 diabetes mellitus, hyperten-
sion, and atrial fibrillation. A brain CT scan in cross sec-
tion showed a lacunar 10 mm infarct in the right internal
capsule (Figure 4 A).



Figure 3. MRl image shows a male patient with clinical symptoms
of dysarthria-clumsy hand and asterixis. Lacunar infarction in the T2
coronal section shows a longitudinal lacunar infarct of 10 x 4mm in
the lower pons.

Figure 4. A brain CT scan represent two patients with asterixis. Figu-
re A cross section shows a lacunar infarct of 10 mm in diameter in the
right internal capsule. The figure 4 B shows a lacunar infarct 8mm
diameter at the anterior pole of the left thalamus.

Sixth case (Figure 4 B) belongs to a 70-year-old man
with type 2 diabetes and moderate hypertension, right aste-
rixis and clumsy hand. Brain CT in cross section showed a
lacunar 8 mm infarct at the anterior pole of the left thalamus.

All these results are resumed in table 1.

In these patients the treatment was dual antiplatelet
therapy (DAPT; clopidogrel-aspirin) and orientation in con-
trolling modifiable risk factors. ;Which was the evolution
of these patients?

Discussion

Asterixis and dysarthria-clumsy hand syndrome
is well known but infrequent lacunar syndrome. In this
report, lacunar infarctions are presented in elderly adults
(56-70-years-old) with hypertension and type 2 diabetes
as comorbidities. Lacune of presumed vascular origin are
associated with an increased risk of stroke, gait impair-
ment, dementia, and commonly it is seen on imaging of
elderly patients with no symptoms2®?! Interestingly, Fis-
cher and colleagues described in the midbrain not to have
typical lacunes in some cases; but in this work we des-
cribe common sites lacune of presumed vascular origin
as pons, white matter and thalamus. Hypertension is a
significant risk factor for lacunar stroke compared with
non-lacunar ischemic stroke?*2

The main clinical comorbidities observed in this
case series were elderly patients with hypertension, dia-
betes and smoking. The hypertension is the most impor-
tant and prevalent risk factor for stroke?*2¢ Evidence has
shown that patients without diabetes, lowering blood
pressure reduces the stroke?’” However, a systolic blood
pressure of <120 mmHg when compared with <140
mmHg, had a non-significant 11% lower incidence of
stroke in patients at high risk for cardiovascular events
In the present study, all reported cases had a clear history

Table 1. Clinical and lesions characteristics of patients with lacunar infarctions.

[o-E1}
Report Years Characteristic Clinical symptoms Location of lesion Size of lesion
1 56 Type 2 diabetes, Dysarthria clumsy- hand. Antecedent of ischemic Midbrain 15mm
uncontrolled hypertension injury in synovial center (Weber syndrome) Right semioval center. 12mm
2 65 Type 2 diabetes Dysarthria clumsy- hand Headache Left semioval center 8mm
arterial hypertension (white matter underneath
smoker Myocardial infarction cortex)
55 arterial hypertension Dysarthria and clumsy hand Pons 3mm
4 59 Type 2 diabetes, Dysarthria, clumsy hand and Asterixis Between pons and midbrain 10x4mm
arterial hypertension
5 65 Type 2 diabetes Unilateral Asterixis Hemiparesis Right internal capsule 10mm
arterial hypertension Facio-brachio-crural
smoker atrial fibrillation
6 70 Type 2 diabetes Unilateral asterixis (right) Anterior pole thalamus 8mm
arterial hypertension Dysarthria, clumsy hand
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of hypertension. Two reported cases with hypertension
were also smokers. Cigarette smoking increases risk of
all ischemic strokes, including lacunes and this fact has
been well documented®-3! likewise, the major risk fac-
tors for the increased severity of lacunes is significantly
higher when lifestyle is associated with hypertension3*34
In fact, hypertension is known to increase the risk of
lacunar stroke in until 8.9 times?? Furthermore, studies
reported that diabetes and hypertension were factors
related to the recurrence and multiple lacunar infarcts of
lacunar stroke in patients?**235 Recurrent strokes were
more likely to be lacunar if the patient presented the first
event as lacunar?

Diabetes may be an important risk factor to lacunar
disease?” Almost all the reported cases in this study are
associated with diabetes and hypertension comorbidi-
ties. According to a cross-sectional study, these comor-
bidities increased the potential risk for development a
lacunar infarction in patients*® Harvard Cooperative and
Aboix et al., showed that 29% and 28% (respectively)
of lacunar diagnosed cases were from patients with dia-
betes*4 Moreover, smaller lacunes may be associated
with diabetes and glycated hemoglobin®! We observed in
this study that diabetics patients presented up to 15 mm
lacunes in midbrain, white matter, and thalamus. As pre-
viously indicated, diabetic patients with recent lacunar
stroke have a distinctive neuroimaging characteristic on
MRI scan as compared with those without diabetes and
increased the incidence of posterior circulation infarcts
but a lower burden of microbleeds and enlarged perivas-
cular spaces >4

Epidemiological studies reported that survival
after lacunar infarcts is greater among patients suffering
lacunar infarctions compared with those with non-lacunar
infarcts*** The consequences of lacunar infarction are
cognitive impairment and dementia; these incidental
lacunes double and more the risk of subsequent stroke
and dementia!*"® Up to 20% of asymptomatic elderly
persons have evidence of incidental lacunes on MRI
scan! Curiously, here we observed older people with
lacunar infarction and mild motor symptoms (dysarthria
and asterixis) without any symptoms of dementia.

Although the terminology of “lacunar infarction’
a recent subcortical infarction does not always lead to
a lacune in long-term follow-up. The small subcortical
infarcts may occur in the perfusion territory of a small
artery or arteriole penetrating the internal part of the
brain (ie, cavities)***’ The terminology lacune of pre-
sumed vascular origin characterized by a round or ovoid,
subcortical, fluid-filled cavity (signal similar to CSF)
between 3 mm and 15 mm diameter, consistent with a
previous acute small subcortical infarct or hemorrhage
in the territory of one perforating arteriole? The cause of
most lacunes is presumed to be small subcortical infarcts,

bl
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either symptomatic or silent that present many different
clinical symptoms, including asterixis and dysarthria are
associated”!®!7 Both neurological signs were confirmed
in this report. Our related cases reinforce the hypothesis
that risk factors as diabetes and hypertension added to
the sensory motor symptoms may be an indicator of sub-
sequent lacunar stroke occurrence.

In this study, we reported a case of thalamus lacunar
infarction that was accompanied by unilateral asterixis.
Asterixis or negative myoclonus occurs when a muscle
contraction is suddenly interrupted. Usually, this invo-
luntary movement is bilateral and accompanied by meta-
bolic encephalopathy.344° A study of 30 cases of uni-
lateral asterixis revealed a prevalence of 1.9% focal
post-stroke brain lesion, 19 of these patients presented
thalamic lesions!” These abnormal involuntary move-
ments are often transient (lasting from 2 to 12 days) and
induced by contralateral lesions involving the thalamic
ventrolateral and ventroposterior nucleus* Asterixis may
be mediated by the sensorimotor cortex rendered in an
excessive inhibition as result of the thalamic lesion®
Unilateral asterixis has been reported in patients with
thalamic lesion?**' uncommonly is related in lacunar
infarction outset.®'® Curiously, in our study, the classic
characteristics of anterior thalamic infarction as neurop-
sychological deficits or altered levels of consciousness
in early stages® or thalamic pain syndrome® were not
detected in any patient. The reported cases in this study,
the imaging exams of thalamic anterior lacunar infarction
was accompanied by clinical manifestation of asterixis
and dysarthria-clumsy hand. Although asterixis symp-
toms occurs because of thalamic injury;” further work is
needed to understand the underlying motor symptoms
mechanisms as injuries of small lacunar infarctions.

Dysarthria-clumsy hand is the most uncommon of
all lacunar syndromes, affecting between 2 and 6% of
lacunar strokes’%* Generally, these abnormalities occur
due to a focal lesion in the basal ganglia causing damage
to corticofugal fibers adjacent to axons of pontine neu-
rons’*3¢ We reported five cases with dysarthria symptom
and history of hypertension; these clinical symptoms
developed abruptly in the setting of hypertension-*
From the imaging studies (TC/MRI) it is possible to
appreciate a small, deep infarction in a penetrating vessel
territory reflecting an internal capsule or pons lesion.
Regarding the possible location of lacunar infarctions
with clinical consequence of dysarthria-clumsy hand,
the encephalic pons is the most frequently site genera-
ting this clinical symptom?***7 Our results described one
case of hypertension with lacunar infarct in the pons with
dysarthria-clumsy hand, and other case with a lesion bet-
ween pons and midbrain. In addition, in a study evalua-
ting 35 patients with dysarthria-clumsy hand syndrome,
17% showed a pons lacunar infarct>*



Moreover, we reported one patient with lacunar
lesion in centrum semiovale. This region is supplied by
the medullary artery of Duret, that comes off pial bran-
ches of the middle cerebral artery. This characteristic is
suggested to be prone to embolism from large artery or
perfusion failure, or atheromatous disease of the branch
arteries’® However, some evidence controversy about
infarcts in the centrum semiovale may be found in the
magnetic resonance (MR) definition of lacunar infarct;**
while other studies have supported that infarct in this
location have lacunar mechanism**%-62 White matter has
a characteristic in the blood flow, known as watershed
effect. This condition is the most vulnerable to suffer
hypoxia/hypoperfusion®® Besides that, white matter
hyperintensities may origin from several factors, such
as demyelination, caused by chronic diffuse hypoperfu-
sion or reduced cerebral blood flow, to break down of the
blood-brain barrier, disturbances of small blood vessels,
glial activation or loss of oligodendrocytes and small
infarcts in the white matter®™% In this study, MRI and
CT showed lacunar infarction with a diameter between
8 and 15 mm.

The principal limitation of this study is lacking
follow up of the patient’s clinical course. This may be
due to the fact that the patient, once diagnosed and placed
in treatment, does not attend subsequent evaluations. As
these lesions are mostly benign, the patient fully recovers
and does not return to a subsequent appointment. On the
other hand, there may be an under reporting of abnormal
movements in the acute phase of stroke due to late pre-
sentation of patients to the healthcare facility. Another
explanation may be a recall bias due to poor memory of
the presence of abnormal movements in the acute phase
of stroke, focusing on the more pronounced neurological
manifestations and subtle asterixis or dysarthria-clumsy
hand may not be noticed.

Conclusion

The report of a series of cases with intrinsic asso-
ciation between the presence of asterixis and dysarthria-
clumsy hand as symptoms of ischemic lacunar infarc-
tion are presented here. The present work highlights
the importance of considering abnormal neurological
movements as a possible diagnosis of lacunar infarc-
tions. Although asterixis and dysarthria-clumsy hand do
not belong exclusively to the lacunar syndromes, they
must be taken into consideration by the physicians. Due
to the transience of these movements, the diagnosis at
the appropriate time is essential, to obtain prompt exams,
give adequate treatment, and prevent future strokes.
These case series can contribute to the proper diagnosis
of lacunar infarctions.
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Giant bilateral open-lip schizencephaly
Esquizencefalia bilateral gigante de labio abierto

Karina Sarango-Amay, Alberth Mufioz-Gualan?

Abstract

Schizencephaly is a rare congenital brain malformation characterized by clefts in the cerebral cortex, it is classified in Type |
(open lip) and Type II (close-lip). Patients with schizencephaly present seizures, hydrocephalus, motor and mental deficits. Ultra-
sound is used for in-utero and newborns patients’ diagnosis, and MRI or CT for already born patients. The management of schizen-
cephaly is conservative, with rehabilitation in motor or mental deficits, medication or surgery for seizures and shunt in hydrocephalus
with increased intracranial pressure. In the literature, only few giant bilateral cases have been reported. We report a case of giant
bilateral open lip schizencephaly, in a 10-day old male patient, presenting with mild hypotonia and no seizures. This case is rare
because the relatively benign features compared to other reported cases.

Keywords: brain malformation, CT; giant cleft, bilateral schizencephaly, pediatrics

Resumen

La esquizencefalia es una malformacion cerebral congénita caracterizada por hendiduras en la corteza cerebral, se clasifica
en Tipo I (labio abierto) y tipo II (labio cerrado). Los pacientes con esquizencefalia presentan convulsiones, hidrocefalia, déficit
motor y mental. La ecografia se utiliza para el diagnéstico intra ttero y recién nacidos, y la resonancia magnética o tomografia
computarizada en pacientes ya nacidos. El manejo de la esquizencefalia es conservador, con rehabilitaccion de los déficits motores
o mentales, medicacion o cirugia para convulsiones y derivacion en hidrocefalia con aumento de la presion intraacraneal. En la
literatura, solo se han informado unos pocos casos bilaterales gigantes. Presentamos un caso de esquizencefalia gigante bilateral
de labio abierto, en un paciente masculino de 10 dias, que se presenta con hipotonia leve y sin convulsiones. Este caso es raro

debido a las caracteristicas relativamente beningnas en comparacion con otros casos notificados.
Palabras clave: malformacion cerebral, TAC, hendidura gigante, esquizencefalia bilateral, pediatria

Rev. Ecuat. Neurol. Vol. 30, N” 3, 2021

Introduction

Richard Heschl in 1859 described “porencephaly’
as a disorder characterized by cavities through the full
thickness of the brain parenchyma, that directly com-
municates the ventricular cavity with subarachnoid
space. In 1946, Yakovlev and Wadsworth described the
term “schizencephaly” as a specific group of brain cavi-
ties, with unknown origin or development, usually with
bilateral and symmetrical clefts in the parenchyma. The
cavities described as schizencephaly are an expansion
of the ventricle so they don’t show vascular remnants
and are separated in two groups: fused lips, in which
the cleft doesn’t allow free flow of cerebrospinal fluid
(CSF); and separated lips or open lips, in which the CSF
flows between the ventricular cavity and subarachnoid

1)

space. This latter group is associated with other abnor-
malities such as absence of the corpus callosum and
septum pellucidum??

Schizencephaly is considered a lesion in the cortex,
with several associated neurological and mental distur-
bances, caused by abnormalities in neuroblast migration
in fetal life no later than the beginning of the third month
of gestation*® It is considered to have a prevalence of
1.5/100,000] with no clear gender predilection® Cases of
schizencephaly are considered sporadic with some familial
cases described, the causes of schizencephaly are poorly
understood,!"! but some authors have mentioned etiologies
such as maternal infections and drug abuse,'? maternal
young age and lack of prenatal care!® vascular defects
during early neuro embryogenesis (like thrombotic occlu-
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sion, ischemia and arteriovenous malformations) with
a direct relationship between the vascular defect and the
severity of the cleft,*!¢ and genetic mutations in the EMX2
gene in more than 70% of the patients.”!®

These malformations are best visualized on magnetic
resonance imaging (MRI), where it is possible to observe
the lining of the lips, and other accompanying anomalies.
Although MRI is more sensitive than computer tomo-
graphy (CT), the latter can be used if the malformations
are pronounced.®* The use of ultrasound can be helpful
in newborns 14 and in utero patients after the 24th week?!

Clinical presentation of schizencephaly is variable
and related to the location and amount of brain involved.
The symptoms can start in infancy or adulthood, with
the most common symptoms being seizures, hemipa-
resis, developmental deficits, motor delay, and hydro-
cephalus. The open lip and bilateral cases have worse
symptomatology?>%*

Seizures occur in 36-65% of schizencephaly cases,
of which between 9-38% are drug resistant?* Patients
with open-lip schizencephaly have more difficult to treat
seizures® In medically intractable epilepsy, it is pos-
sible to use neurosurgical techniques because the cleft
tissue can be epileptogenic?

The therapeutic management of schizencephaly
is usually conservative, with rehabilitation in case of
motor or mental deficits, epilepsy treatment using medi-
cation or surgery, and shunt in cases of hydrocephalus
with increased intracranial pressure?2®

Herein, we report a rare case of bilateral giant open
lip schizencephaly.

Case report

The mother of the patient is 27 years old without
pathologic antecedents and primigravida. The mother
received all prenatal care (including folic acid and iron
supplements), was not exposed to any possible risk
factor, and has no family history of schizencephaly.
During pregnancy, 4 ultrasounds were performed: the
first in the second month of pregnancy without any
abnormal result, the second at 5th month with a report of
hydrocephalus, then at 8th month with a report of holo-
procencephaly, and at the 9th month with a report of pro-
bable open-lip schizencephaly.

After delivery at 38 week of gestation, the male
newborn presented with ideal weight for age, sponta-
neous breathing and crying, without antecedent of peri-
natal asphyxia, APGAR 9 — 9, Silverman at 10 min with
a score of 0, hypotonic — Grade 1 according to Campbell
scale-, macrocephaly with increase suture width in the
cranium, ear pinna of low implantation, setting sun eyes
present, retrognathia is evident, respiratory function is
normal, no other relevant physical finding. Trans fonta-
nelle ultrasound showed bilateral clefts in both hemis-
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pheres with possible diagnosis of porencephaly. A CT
revealed bilateral open-lip schizencephaly, associated
with compensatory hydrocephalus, absent septum pellu-
cidum and corpus callosum, and no further imaging stu-
dies were done. After 10 days in observation in the ward,
no further symptoms were observed and no symptomatic
increase in intracranial pressure; therefore, conservative
treatment was chosen, with periodic follow-ups.

Figure 1. Axial brain CT. Cerebral cortex with a thin layer of subcorti-
cal tissue, additionally monoventricle is observed.

Figure 2. Coronal brain CT. Cerebral cortex present at the base near
the diencephalon, there is no cortex near the vertex, additionally it
is not possible to differentiate lateral ventricles and third ventricle,
creating a single monoventricle.



Figure 3. Sagittal brain CT. Thin cerebral cortex surrounding a
monoventricle near the diencephalon. Hydrocephalus is notable
superior to the cerebral cortex.

Discussion

Schizencephaly is a rare development condition, its
diagnosis is possible with prenatal ultrasound or MRI,
the latter more specific; most severe cases can be seen in
utero, thus open-lip malformations are more commonly
diagnosed? In our case, there was a possible diagnosis
of schizencephaly using ultrasound in prenatal care, but
it was confirmed using CT in the newborn, so it was not
considered necessary to use MRI.

In some cases, the diagnosis of schizencephaly is
not made until adulthood, with late onset symptoms
being mainly seizures. Other symptoms such as border-
line personality disorder, bipolar disorders, or psychotic
phenotype of schizophrenia do occur, and the symptoms
depend on the site and size of the lesion?’3°

The prevalence of seizures in schizencephaly is high,
with several reports about their predilection according
to the type of cleft present?! Our patient presented with
giant bilateral open-lip schizencephaly with no seizures
or other major symptoms, in contrast with a similar case
report of giant bilateral schizencephaly in a 15 day old
female, who had poor breastfeeding since birth, spasti-
city, seizures, and use of antiepileptic drugs® Although
the onset of seizures occurs mainly in childhood for
patients with bilateral schizencephaly® our patient is
seizure-free (but there is the possibility he develops sei-
zures later in life).

Some reports state that schizencephaly is due to a
functional brain reorganization in these patients; thus,
the hemispherectomy used for intractable epilepsy in
patients with cortical development malformations has
good results, with minimal secondary effects 3433

The conservative treatment in these patients is asso-
ciated with a similar cognitive and motor development in
comparison with children of the same age when the mal-
formation is minor, but in wide and bilateral cases there
is a poor outcome; at the moment our patient’s treatment
is conservative, with physiotherapy and periodic follow
ups for recognizing new symptoms?®3’

Conclusions

Schizencephaly is a rare condition with unknown
etiology that can be diagnosed in utero if the disease
is severe; on the other hand, it can be underdiagnosed
when the disease is minor. It is important to treat conser-
vatively all patients with schizencephaly, regardless of
the severity in the imaging studies, because it is proven
to be associated with a good outcome in mental and
motor development.
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Aplicacion moévil de realidad virtual para el entrenamiento
de la mano espastica

Virtual reality mobile application for spastic hand training

Monica Yamile Pinzon-Bernal, Brenda Diaz-Lopez, Yarely Rocio Herrera-Sanchez, Luis Fernando Mendoza-Cardozo, Alexandra
Zairabel Lopez-Vazquez, Mairani Lizet Camacho-Pérez

Resumen

Antecedentes: La mano es una estructura con una compleja organizacién neuromuscular que en la hemiparesia se ve
comprometida afectando la funcién.

Objetivo: Determinar los cambios en la funcién motora de la mano espastica de un adulto con hemiparesia a través el uso
de una aplicacion movil de realidad virtual.

Método: Reporte de caso de un adulto de 29 afios con hemiparesia, evaluado con las escala Fugl Meyer miembro superior
(FMA-ES), Test Trail Making y el test de dinamometria de fuerza; se realizé una intervencion terapéutica con gafas de realidad
virtual usando la aplicacion mévil Mirror box Therapy VR®.

Resultados: La terapia de realidad virtual aplicada a través de la aplicacion movil Mirror box Therapy VR®, muestra a
corto tiempo cambios favorables en la funcion motora y sensitiva del paciente.

Discusion: La realidad virtual proporciona una interaccion funcional, haciéndola una herramienta eficaz para motivar a
los pacientes durante las sesiones.

Conclusion: La intervencion a través de la realidad virtual genera cambios en la funcién motora y sensitiva de la mano en
la hemiparesia después de 12 sesiones.

Palabras clave: terapia en espejo, aplicacion movil, realidad virtual, hemiplejia, funcién motora

Abstract

Background: The hand is a structure with a complex neuromuscular organization that in hemiparesis is compromised, affec-
ting function.

Aim: To determine the changes in the motor function of the spastic hand of an adult with hemiparesis through the use of a
mobile application for virtual reality.

Method: Case report of a 29-year-old adult with hemiparesis, evaluated with the Fugl Meyer upper extremity assessment
(FMA-ES), the Trail Making test and the force dynamometry test. A therapeutic intervention was performed with exercises of the
least affected hand for 12 sessions using special glasses for a total immersion 20 minutes using mobile application Mirror box
Therapy VR®.

Results: The virtual reality therapy applied through the Mirror Box Therapy VR® mobile application, shows in a short time
favorable changes in the motor and sensory hand function of the patient.

Discussion: Virtual reality provides a functional interaction, making it an effective tool to motivate patients during sessions.

Conclusion: An intervention through the use of virtual reality generates changes in the motor and sensory function of the
hand of a patient with hemiparesis after 12 work sessions.

Keywords: mirror therapy, mobile application, virtual reality, hemiplegia, motor function
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Introduccion

La mano es una estructura perfectamente logica
y adaptada a sus funciones produciendo un sin nimero
de posturas, movimientos y acciones, dotandola de una
compleja organizacion neuromuscular y capacidad de
expresion! En la hemiparesia, la afectacion de la fun-
cion manual esta asociada con dificultad en la ejecucion
de patrones selectivos de movimiento de tipo individual
y bilateral, y aunque no esta claro el potencial de recu-
peracion, existen métodos de intervencion que pueden
disminuir los niveles de discapacidad? Con respecto a
lo anterior, dicho deterioro funcional en los pacientes se
debe principalmente a la interrupcion de la actividad inhi-
bitoria de las neuronas motoras superiores que causa la
espasticidad, debilidad y pérdida del control motor fino
fraccionado de la mano, que altera las actividades de la
vida diaria?

Las tendencias actuales en neurorrehabilitacion
muestran a las aplicaciones méviles como una opcion
importante de intervencion para promover la funcion
motora en adultos con hemiparesia, modalidad que inclu-
sive en combinacion métodos convencionales, ademas
de generar efectos en el movimiento, muestran impactos
positivos en respuestas relacionadas como las funciones
cognitivas, motivacion y emociones? Por su parte, la tec-
nologia movil a través de teléfonos inteligentes y tabletas
son cada vez mas utilizadas, permitiendo una mayor
accesibilidad al tratamiento rehabilitador. Estos sistemas,
tienen como objetivo facilitar la ejecucion de una tarea
o0 asistir en gestiones diarias; Fizzotti et. al, han referido
que la tecnologia asistencial realizada por teléfonos celu-
lares ayuda a aumentar la independencia funcional de las
personas con discapacidad severa y proporciona un meca-
nismo para extender la practica terapéutica mas alla de la
terapia convencional$

Por otra parte, la realidad virtual (RV) se describe
como “una forma avanzada de interfaz hombre-compu-
tadora que permite al paciente interactuar y sumergirse
en un entorno generado por esta”! Los ambientes vir-
tuales con los que se puede trabajar presentan variaciones
en el grado de inmersidn, el usuario tiene un grado de
percepcion a encontrarse fisicamente en el mundo virtual
en lugar del mundo real, teniendo en cuenta este aspecto
existen dos tipos de sistemas de realidad virtual: los sis-
temas inmersivos donde el usuario estd integrado total-
mente en el ambiente virtual viendo solo las imagenes
generadas por el computador, y los sistemas semiinmer-
sivos 0 no inmersivos, en el cual el usuario percibe parte
del mundo real y del mundo virtual. De acuerdo a los
enfoques experimentales basados en RV se ha encontrado
que ofrecen ventajas para las personas con compromiso
motor severo y ha demostrado una mejor motivacion’

Asi mismo, la terapia espejo crea una ilusién de

movimiento normal del miembro afectado, ayudando
a estimular la corteza premotora® y el tracto corticoes-
pinal por la visualizacién de movimientos realizados con
el miembro menos afectado’ De esta forma promueve la
conexion y reclutamiento de las neuronas espejo®! que
se activan a partir de la observacion de movimientos en
primera y tercera persona facilitando la reorganizacion
neuronal y produciendo resultados clinicos favorables.'°
Cabe mencionar que con la terapia espejo el paciente
moviliza el miembro sano frente a un espejo, de modo
que genera una imagen invertida del hemicuerpo sano.!
Retomando las ideas anteriores, la aplicacion movil
Mirror box Therapy VR® logra fusionar dos herramientas
de feedback visual que son la terapia en espejo y la rea-
lidad virtual, de tal forma que permite llevar al individuo
a estar inmerso en actividades que se puedan realizar con
esta estrategia, permitiendo de una forma novedosa esti-
mular directamente las areas cerebrales que controlan el
movimiento y desde alli generar estimulos al miembro
que se quiere trabajar!?

Por tanto, el objetivo de este estudio de caso fue
determinar los cambios en la funciéon motora de la mano
espastica de un adulto con hemiparesia, a través el uso de
una aplicacion movil de realidad virtual.

Descripcion del caso

Hombre de 29 afios de edad, con marcado déficit
funcional y sensorial a nivel de miembro superior, aso-
ciado a secuelas generadas por un meningioma parieto-
temporal izquierdo diagnosticado hace 13 afios, abordado
quirargicamente sin recidivas histologicas, sin embargo,
presentd complicaciones como hidrocefalia, cefaleas
constantes y aumento de la presion intracraneana, lo que
requirié una nueva intervencion hace tres meses.

Como secuelas del tumor se presentd una hemipa-
resia derecha de predominio braquial con marcada pér-
dida sensorial, déficit en la funcion motora de la mano y
del miembro superior, asi como compromiso secundario
en su independencia funcional.

Pese a que el usuario ha asistido a diferentes pro-
cesos de rehabilitacion desde la recesion del tumor, no
ha presentado mejoria en la funciéon de su miembro supe-
rior afectado, teniendo mayor compromiso de su mano,
la cual no tiene ningun uso actualmente por tanto, todas
sus actividades de la vida diaria y laborales las realiza
por compensacion con su lado menos afectado.

En el momento de reportar este caso el participante
presentd marcada limitacion funcional en el miembro
superior afectado evaluadas con la escala Fugl Meyer
Assessment!® presentando calificaciones disminuidas en
la funcién motora de miembro superior, especialmente
con relacion a la funcion de la mufieca y mano y pruebas
de sensibilidad lo que significa un marcado compromiso
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de la funcion motora de la mano derecha para funciones
voluntarias aprendidas, alteracion de la sensibilidad y del
rango pasivo de movimiento. Asi mismo, la funcion cog-
nitiva fue evaluada a través de la prueba Trail Making
Test parte A'* el cual mostro fallos en los patrones de
uniéon de circulos de manera ascendente y aunque no
levant6 el lapiz, le tomo mas de 50 segundos para la rea-
lizacion de ésta, lo que segun la prueba lo califica con
un comportamiento deficiente, mientras que la prueba de
Trail Making Test parte B'* no pudo realizarla. La fuerza
muscular se encontr6 al inicio de la prueba con marcada
disminucion medida con dinamémetro de fuerza'® con un
resultado de 10 libras de resistencia. La figura 1 muestra
el proceso de evaluacion del paciente.

W.!-' it N -.h:"-“:

'y

Figura 1. Evaluacion del paciente. Fuente propia.

Instrumentos y métodos

El estudio cumplié con los principios éticos para la
investigacion en seres humanos consignados en la Decla-
racion de Helsinki de la Asociacion Médica Mundial
(AMM) del afio 2013 y por lo estipulado en la Resolu-
cion namero 8430 de 1993 del Ministerio de Salud de la
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Republica de Colombia, avalada por el comité de Bioé-
tica de la Universidad Autonoma de Manizales (Acta No.
09 de julio de 2019). Una vez explicado al paciente el
procedimiento y previa firma del consentimiento infor-
mado se inicia la intervencion, la cual consistiéo en un
proceso de entrenamiento a través del uso de la realidad
virtual inmersiva aplicada a través de Gafas 3D Realidad
Virtual VR Box Android® (Vr Box Vitual Reality Glasses
(http://www.vr-box.es/), que fue fueron toleradas por el
paciente a través de una prueba de aplicacion antes al
entrenamiento.

El programa de realidad virtual inmersiva se rea-
liz6 mediante el uso de la aplicacion moévil para Android
Mirror Box Therapy VR®'? durante 12 sesiones de entre-
namiento con un tiempo de duraciéon de 20 minutos
y una distribucién en bloques de trabajo de 4 sesiones,
donde se aumentaba el grado de dificultad de la tarea y la
demanda cognitiva como se muestra en la tabla 1. Antes
y después de cada sesion de entrenamiento se hizo veri-
ficacion de signos vitales, ademas se pregunto al usuario
por los posibles efectos secundarios como mareo, cefalea
e inestabilidad. Una vez terminada cada terapia se pidio
al paciente cerrar los ojos para retirar las gafas e incor-
porarse 10 minutos después de terminada la actividad. La
figura 2 muestra aspectos del proceso de intervencion.

Tabla 1. Programa de entrenamiento.

diferentes

Sesiones Duracion Actividades Precauciones
1-4 Bloque 1 20 minutos ~ Movimientos de
mano, mufieca y Al colocar y retirar
dedos gafas
5-8 Bloque 2 20 minutos  Meter pelotas Tiempo de
Dibujar figuras recuperacion
9-12Bloque 3 20 minutos  Mover taza en Mareos

Dolor de cabeza

direcciones
Tomar pelotas

con pinzas

Se muestran algunas de las actividades que se utilizaron durante la aplicacion del
programa.

Resultados

De acuerdo con los resultados mostrados en la tabla
2, después de la intervencion con 12 sesiones se encontrd
mejoria en las actividades realizadas, con variaciones en los
puntajes tanto a medio término como al final; se encontrd
mejoria en la evaluacion de la funcion motora del miembro
superior, mufieca, mano y coordinacion/velocidad, asi
como aumento del rango de movimiento pasivo a nivel
de hombro tanto en la rotacion interna como la externa y
minimos cambios en movimientos de mufieca.



Figura 2. Actividad realizada en el bloque 3. Fuente propia.

Por otra parte, se obtuvieron resultados relevantes
en la sensacion, ademas el paciente refiere mejoria en
la percepcion tactil durante el dia, esto a partir de la ter-
cera sesion en adelante, aumentando la sensacion en las
ultimas sesiones.

Se obtuvieron puntajes menores en la prueba de
fuerza isométrica, esto se puede atribuir a que la aplica-
cion movil se enfoca en el entrenamiento de habilidad y
destreza, caracteristicas mejoradas en los puntajes y no
en la fuerza (ver tabla 2 resultados entre pre y post test)

Tabla 2. Resultados que muestran las diferencias de resultados
entre el prey post intervencion.

Primer Examen a Tercer
Instrumentos Examen medio término Examen
FMA - UE: (puntaje total) 85 95 102
* FMA — UE funcién motora 37 42 48
* FMA — UE sensacion 4 8 8
* FMA — UE rango de 20 21 22
movimiento pasivo
* FMA — UE dolor articular 24 24 24
TMT 50 segundos 47 segundos
Dinamometria 10 libras 5 libras

Los resultados mas significativos de la escala FMA — UE han sido en relacion con la
funcién motora, sensacion y rango de movimiento pasivo. FMA — UE, Fugl-Meyer
Extremidad Superior; TMT, Trail Making Test para funcién cognitiva.

Discusion

El objetivo de este estudio de caso fue evaluar los
cambios en la funcién motora de la mano espastica de un
adulto con hemiparesia a través del uso de la aplicacion
Mirror box therapy VR®, encontrando en la fusion de la
terapia espejo con RV efectos beneficiosos a corto plazo

en la funciéon motora, velocidad y sensibilidad del paciente.

Un estudio realizado en 2018 basado en la RV para
la recuperacion de la funcion motora mostro un enfoque
terapéutico haciendo uso de un equipo Xbox Kinect,
que ha resultado efectivo para mejorar la funcioén del
hombro, sin embargo no se encontré6 mejoria en la fun-
cion de la mano coincidiendo con los resultados de este
estudio® Llama la atencion que en esta investigacion se
encontr6é mejoria en la funcion de la movilidad del pulgar
con el entrenamiento basado en actividades de movilidad
general de mano.

Por otro lado, se encontraron cambios importantes
en la prueba Trail Making Test evidenciando mejoria en
la funcion cognitiva, al igual que el estudio realizado por
Chih et al., en el cual se evalud el efecto de un programa
de ejercicios de RV basado en movimientos de Tai chi en
adultos con deterioro cognitivo, encontrandose benefi-
cios en la capacidad cognitiva global, asi como en la fun-
cion fisica!” Tieri et. al., y Trombetta et. al., mencionan
que las nuevas tecnologias en neurorrehabilitacion son
una herramienta eficaz que motiva al usuario a un mejor
desempefio durante las sesiones, ya que las terapias de
rehabilitacion tradicionales a menudo llevan mucho
tiempo debido a la pérdida del interés del paciente y/o del
déficit en recursos humanos.® En relacion con las afirma-
ciones anteriores se deben considerar que las necesidades
de la persona son importantes para proporcionar una
interaccion funcional y obtener mejores resultados. De
acuerdo con las situaciones expuestas los dispositivos de
RV podrian utilizarse como una herramienta eficaz para
motivar a los pacientes durante las sesiones de rehabili-
tacion, para mejorar la orientacion espacial y la atencion
en las actividades de la vida diaria’
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En la prueba de dinamometria se ha visto una dismi-
nucion de la fuerza en mano, en contraste con el estudio
de Jaramillo et al., en el cual se encontré mejoria en la
fuerza muscular mediante el entrenamiento con el juego
de Nintendo Wii sports games® combinado con pesas
de 1.36 Kg, existiendo mayor actividad en la electromio-
grafia (EMGQ) en las actividades de fortalecimiento tradi-
cional, mientras que las actividades utilizando Wii sports
games® el mayor registro de actividad EMG fue en
Browling, Boxing y golf, sin embargo, se pueden encon-
trar registros de EMG cercanos al entrenamiento con
pesas debido a que los juegos virtuales produce grandes
volumenes de movimientos repetitivos, incorpora retroa-
limentacion visual y auditiva que son todos considerados
ingredientes clave importantes para aprendizaje motor.”

Conclusiones

La rehabilitacion funcional de la mano espastica
a través de la realidad virtual presenta cambios a corto
plazo en la funcidon motora y sensitiva del paciente. Se
recomienda realizar estudios relacionados a la sensibi-
lidad como tacto suave y conciencia de la posicion del
segmento afectado, asi como el uso de aplicaciones
moviles en la intervencion de pacientes con trastornos
neuroldgicos innovando el arsenal de herramientas tera-
péuticas empleadas por los fisioterapeutas.
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