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Resumen La infeccion por Borrelia burgdorferi (enfermedad de Lyme) es una de las pocas causas identificables
de amiotrofia neuralgica. La pardlisis diafragmatica bilateral es considerada rara en la borreliosis
y el patrén de recuperacion a largo plazo de la funcién del diafragma también es incierto. La presién transdia-
fragmatica es el patrén de oro para el diagnéstico de pardlisis diafragmatica bilateral, un estudio que ha sido
informado en pocas ocasiones. Se presenta un caso de amiotrofia neuralgica asociado a infeccién por Borrelia
y paralisis diafragmatica bilateral, que aporta un seguimiento detallado de la evoluciéon espirométrica, de las
presiones estaticas maximas en la boca y de la presion transdiafragmatica desde el inicio de los sintomas y a
largo plazo. Este caso permite conocer uno de los posibles perfiles evolutivos de la disfuncion diafragmatica en
la amiotrofia neuralgica por borreliosis.
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Abstract Bilateral diaphragmatic paralysis and Lyme neuroborreliosis. Ten years of follow-up. Bor-
relia burgdorferi infection (Lyme disease) is one of the few identifiable causes of neuralgic amyotro-
phy. Bilateral diaphragmatic paralysis is considered rare in borreliosis, and the pattern of long-term recovery of
diaphragm function is also uncertain. Transdiaphragmatic pressure is the gold standard for diagnosis of bilateral
diaphragmatic paralysis, a study that has been reported on few occasions. We present a case of neuralgic amy-
otrophy associated with Borrelia infection and bilateral diaphragmatic paralysis that provides a detailed follow-up
of the spirometric evolution, of the maximum static pressures in the mouth and of transdiaphragmatic pressure

from the onset of symptoms and the long term. This case allows us to know one of the possible evolutionary
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profiles of diaphragmatic dysfunction in neuralgic amyotrophy due to borreliosis.

Key words: brachial plexus neuritis, Lyme disease, respiratory paralysis, noninvasive ventilation

La amiotrofia neuréalgica (AN), también conocida
como sindrome de Parsonage-Turner, neuritis braquial
paralitica, plexopatia braquial idiopatica, neuropatia del
plexo braquial o radiculitis braquial aguda, es una entidad
que afecta al plexo braquial. Su incidencia es dificil de
determinar. En el Reino Unido se estima en alrededor
de 1-3/100 000 habitantes/afio’. La infeccion por Borrelia
burgdorferi(enfermedad de Lyme), es una causa rara pero
potencialmente tratable de AN2.

La pardlisis diafragmatica bilateral es considerada rara
en la enfermedad de Lyme?® “. El perfil de recuperacion a
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largo plazo de la funcion del diafragma es incierto; se ha
descrito desde una sustancial mejoria hasta la necesidad
de utilizar ventilacion mecanica a largo plazo®*. El patrén
de oro para el diagndstico de la pardlisis diafragmatica
bilateral es la determinacion de la presion transdiafragma-
tica (Pdi)® ¢, un estudio que ha sido reportado en pocas
ocasiones.

Se presenta un caso de AN asociada a infeccion por
Borrelia y pardlisis diafragmatica bilateral que aporta un
seguimiento detallado de la evolucion espirométrica, de
las presiones estaticas maximas en la boca y de la Pdi
desde el inicio de los sintomas y a largo plazo. Este caso
permite conocer uno de los posibles perfiles evolutivos
de la disfuncion diafragmatica en la AN por borreliosis.

Caso clinico

Mujer de 63 afos, residente en la Ciudad de Buenos Aires,
con hipertension arterial (medicada con enalapril 10 mg/dia)
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y obesidad (IMC 38.5 kg/m?). Consulté por dolor cervical, de
cintura escapular y de ambos miembros superiores e impoten-
cia funcional de 48 h de evolucion. El dolor fue de comienzo
subito, continuo, de intensidad 10/10, sin posicién antalgica.
No tenia antecedentes de infeccion viral, vacunacion reciente,
ejercicio extenuante, cirugia, traumatismos o historia familiar
de AN hereditaria. El dolor mejoré parcialmente con la admi-
nistracion de morfina 5 mg subcutanea, pero evolucioné con
ortopnea e hipoxemia. En la exploracién fisica tenia 36.5°C
y tension arterial de 130/80 mmHg. El examen de la fuerza
muscular mostré debilidad (4+/5) en la abduccién del hombro
bilateral y debilidad distal en extensor comun de los dedos
(4+/5 izquierdo). Tenia dolor y disestesia en regién periesca-
pular y miembro superior bilaterales, sin distribucion definida
y escapula alada. La sensibilidad profunda y los reflejos
osteotendinosos estaban conservados, los pares craneales
y la taxia eran normales. No habia fasciculaciones ni atrofia.

La exploracion respiratoria mostré utilizacién de musculos
accesorios del cuello, una frecuencia respiratoria de 20/min,
disminucién de la entrada de aire en ambas bases, ortopnea
y respiracion paradojal del abdomen. La radiografia de térax
evidencio elevacion de ambos hemidiafragmas y la radiosco-
pia mostré ausencia de movilidad del hemidiafragma derecho
y disminucion marcada de la excursién del hemidiafragma
izquierdo. La gasometria arterial sentada (FiO, 0.21) mostrd
Sa0, 96%, PaO, 75.3 mmHg, PaCO, 33.3 mmHg, pH 7.45,
bicarbonato 22.6 mEg/litro, P(A-a)O, 33.4 mmHg, lactato 1.8
mmol/litro. El resto de los exdmenes de laboratorio de rutina
fueron normales.

Las pruebas de funcion pulmonar evidenciaron una
capacidad vital forzada (FVC) sentada de 1.44 litros (47%
del predicho’); su descenso en decubito dorsal fue del 41%.
El cociente FEV./FVC fue de 93%. Las presiones inspirato-
rias maxima (PiMax) y espiratoria maxima (PeMax) fueron
de 44 cmH,0O (63% del predicho) y 80 cmH,O (104% del
predicho), respectivamente®. La presion transdiafragmatica
méaxima (PdiMax) fue de 24 cmH,O (19% del predicho). El
altimo control de PdiMax (Fig. 1) fue 128 cmH, O (105%
del predicho)®.

Los estudios neurofisiolégicos mostraron latencias moto-
ras distales prolongadas y amplitud del potencial de accion
muscular compuesto reducida en ambos nervios medianos.
En el nervio mediano izquierdo, la latencia sensitiva estuvo
prolongada y la amplitud del potencial acciéon nervioso sen-
sitivo reducida. En la electromiografia se observo actividad
espontanea en el supraespinoso, triceps, biceps, extensor
comun de los dedos izquierdos y serrato anterior. La estimula-
cion de los nervios frénicos en el cuello no evoco potencial de
accion muscular compuesto ni respuesta mecanica discernible
(inexcitable bilateral).

El liquido cefalorraquideo (LCR) presenté pleocitosis linfoci-
taria en dos punciones lumbares. Se determiné seroconversion
IgM-IgG anti-Borrelia burgdorferi. Inicialmente IgM positiva débil
e IgG positiva con un titulo de 1/160. A los 30, 45 y 90 dias
los titulos séricos de IgM fueron negativos, mientras que los
de la IgG fueron de 1/640, 1/1460 y 1/1280 respectivamente.

El tratamiento inicial con analgésicos no esteroides y
opiaceos produjo leve alivio del dolor, mientras que hubo una
disminucién significativa con meprednisona 80 mg/dia y doxi-
ciclina 100 mg c/12 horas. Debido a la presencia de ortopnea
y desaturacion se indico ventilacion no invasiva (IPAP 18 y
EPAP 4 cmH,O respectivamente), con franca mejoria de la
mecanica ventilatoria y de la ortopnea. La evolucién funcional
respiratoria de las presiones bucales maximas y de la PdiMax
se observa en la Figura 1.

La paciente evolucioné favorablemente, con mejoria del
dolor y de la impotencia funcional en el curso de una semana
y fue dada de alta con indicaciones de rehabilitacion precoz
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e individualizada que no cumplié. Al cabo de 6 meses pre-
sentaba leve persistencia del dolor en regién cérvico-dorsal
y reduccion de los requerimientos de BiPAP de 12 a 6 horas
diarias nocturnas. A los 8 meses la fuerza muscular en miem-
bros superiores era 5/5. A los 16 meses del evento, dejé de
requerir BiPAP; no referia ortopnea, si bien la recuperacion
funcional respiratoria no era completa (Fig. 1).

Discusion

Este caso de AN asociada a infeccion por Borrelia'y pa-
ralisis diafragmatica bilateral permite conocer uno de los
posibles perfiles evolutivos de la disfuncion diafragmatica
en esta condicion.

El comienzo brusco con dolor intenso seguido de de-
bilidad irregular en la distribucidn del plexo braquial y la
presencia de denervacion en el EMG fueron compatibles
con AN'. El diagndstico de borreliosis se hizo en base a
los hallazgos del LCR vy la seroconversion. Las pruebas
de anticuerpos contra B. burgdorferi deben considerarse
un complemento del diagnodstico clinico, ya que, por si
mismas, no pueden establecer ni excluir el diagndstico de
la enfermedad de Lyme. En nuestro caso, el hallazgo de
seroconversion y el cuadro clinico sustentan el diagndstico
de enfermedad de Lyme.

Nuestra paciente residia en la Ciudad de Buenos Aires
y su Ultimo viaje fuera de la ciudad (provincia de Misio-
nes) habia sido hacia 18 meses. En Argentina, Stanchi
y col. identificaron anticuerpos contra B. burgdorferi en
un grupo de trabajadores agricolas con artritis, mientras
que Cicuttiny col. informaron la presencia de Borrelia spp.
en garrapatas y aves de un area urbana protegida en la
ciudad de Buenos Aires'" 12,

La presencia de ortopnea, con descenso mayor del
30% de la FVC en decubito dorsal fue compatible con
paralisis diafragmatica bilateral''. La PiMax baja y la ne-
cesidad de BiPAP estan en linea con ese diagndstico. La
PdiMax menor a 30 cmH,O confirmé la presuncion de pa-
ralisis diafragmatica® '°. La PdiMax es un estudio invasivo
y se requiere una cuidadosa atencion a los detalles de la
técnica para obtener mediciones confiables. Su medicion
sigue siendo el patron de oro de paralisis diafragmatica bi-
lateral® 4. A diferencia de otras técnicas neurofisioldgicas
y de imagenes, la PdiMax provee una medida objetiva de
la presion desarrollada por el diafragma ya que su valor
es proporcional a su fuerza® ", Por el contrario, no es
posible predecir valores de respuesta de Pdi a partir del
registro del potencial de accién compuesto del diafragma,
o de la ecografia del diafragma®.

Un estudio reciente modeld el curso de la recu-
peracion de la disfuncién diafragmatica por AN no
asociada a borreliosis'®. Solo el 31% de los 16 sujetos
estudiados alcanz6 una FVC normal, e incluso aque-
llos con aparente recuperacion total tuvieron deterioro
residual del diafragma en pruebas mas detalladas.
Su curso se prolongd, con un tiempo hasta el punto
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Fig. 1.— Estudios funcionales respiratorios. A: Capacidad vital forzada (FVC) sentado
(eje Y de la izquierda) y el porcentaje de cambio entra ambas mediciones (eje Y de
la derecha). La linea punteada horizontal corresponde al limite superior normal de
caida de la FVC. B: Presiones inspiratoria (PiMax) y espiratoria (PeMax) maximas. Se
observan las dos determinaciones de presion transdiafragmatica maxima (PdiMax) en
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medio de recuperacion de casi 2 ahos. Los autores
no reportaron otras etiologias identificables'®. Con el
diagndstico de borreliosis se dispone de unos pocos
casos de paralisis diafragmatica bilateral en los que la
magnitud y el tiempo de recuperacion del diafragma no
fueron informados® * 6.

En nuestro caso fue posible efectuar el seguimiento
clinico y de diversas variables respiratorias desde el ini-
cio de los sintomas y a lo largo de 10 anos (Fig. 1). A los
4 afos del inicio de la enfermedad la recuperacion era
completa. Si bien es especulativo, es posible observar
que tanto la recuperacion de la FVC, de la diferencia
entre la FVC sentado y acostado y de las presiones

estaticas maximas evolucionaron con una mejoria sus-
tancial en la primera etapa del seguimiento y en forma
no lineal. No disponemos aun de otros datos semejan-
tes para establecer tendencias o patrones evolutivos.
La paciente utilizé VNI nocturna y en relacion con la
mejoria funcional respiratoria, dejoé de tener ortopnea,
pudiendo prescindir del sostén ventilatorio nocturno.

Este caso clinico de paralisis diafragmatica bilateral
debida a AN por borreliosis reafirma la importancia de
estudiar las causas que pueden producir AN, aporta un
seguimiento detallado de la recuperacion del diafragma
a largo plazo y permite establecer uno de los posibles
patrones evolutivos de dicha recuperacion.
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