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SERIE DE CASOS
Distrofia simpatica refleja (sindrome doloroso regional

complejo tipo-1) asociada a Norplant®(L-Norgestrel)
Presentacion del primer caso y revision de la literatura

Alonso A. Ruiz Perea*, lvan Jaramillo Arias**

Recibido: Julio 11/2001 - Revisado: Septiembre 3/2001 - Aceptado: Octubre 2/2001

RESUMEN

El dispositivo subdérmico NORPLANT® (L-Norgestrel) ha sido extensamente utilizado como anticonceptivo en todo el mun
desde hace més de quince afios, demostrando ser un método reversible, seguro, efectivo y de alta aceptacion por las usuarias. Entre |
escasas complicaciones locales se destacan dolor, hematomas, infecciones, expulsion del implante y diversas lesiones neurolégicas. Ha:
la fecha no se ha informado en la literatura (MEDLINE hasta Diciembre de 2000) ningun caso de Distrofia Simpéatica Refleja (Sindror
Doloroso Regional Complejo Tipo-1) asociado a la utilizacion de este moderno método.

Se presenta el caso de una usuaria de este dispositivo, que presentd un cuadro caracteristico de Distrofia Simpatica Refleja en
brazo izquierdo después de colocarsele un NORPLANT® (L-Norgestrel), que evoluciond desde el momento de su insercion hasta
extraccion tres afios después, con remision total del Sindrome doloroso.

PALABRAS CLAVE: NORPLANT®, distrofia simpatica refleja.
SUMMARY

NORPLANT® (L-Norgestrel) has been widely used worldwide during the last fifteen years, proving to be a reversible, safe, effectiv
highly-accepted contraceptive implant method for its users. Among the few local, minor complications derived from its use, it is importa
to mention pain, hematoma, infections, implant device expelling and some neurological injuries. To date (Decembre 2000), according
MEDLINE search engine no case of Reflex Sympathetic Syndrome (Complex Regional Pain Syndrome Type-1) related to the use of tf
modern contraceptive method has ever been reported in medical literature.

The authors introduce the case of an user who presented in her left arm a characteristic clinical picture of Reflex Sympathe

Dystrophy, wich evolved from the moment the implant was inserted until its extraction three years later, with complete remission of t
Pain Syndrome.

KEY WORDS: NORPLANT®, Reflex sympathetic dystrophy.
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CASO CLINICO

Paciente de 27 afos, casada, G1P1, estudiante
universitaria, sin antecedentes patologicos de importancia,
remitida por Ginecologia para evaluacion de dolor y
edema en el brazo izquierdo. Se le habia insertado, sin
complicaciones inmediatas un dispositivo de tipo
NORPLANT® en el antebrazo izquierdo tres afios atras,
por parte de otro ginec6logo. Referia desde entonces y en
forma episodica "una molestia" no descrita como franco
dolor, de tipo parestesias que se le exacerbaba con los
movimientos del brazo, sin cambios en la piel. Su
ginectlogo la habia tranquilizado afirmandole que dicha
sintomatologia era normal. El dolor fue en aumento a lo
largo de los meses convirtiéndose en dolor tipo quemante
y desde 45 dias antes de la consulta notaba sensacion de
hinchazén en antebrazo, brazo y dorso de la mano
izquierda, con dolor generalizado tipo gquemante en la
extremidad, pero mas localizado en el pliegue antecubital;
en los ultimos quince dias el dolor se habia hecho
insoportable, no calmaba con analgésicos comunes y la
despertaba en la noche. Sentia permanentemente la
extremidad fria, notaba que adquiria una coloracién
violacea en parches (cianosis) y percibia parestesias en el
aspecto cubital del brazo y de la palma de la mano
izquierda, relacionadas con el movimiento y con el frio
(alodinia mecanica y térmica).

En la Revision por Sistemas no se encontraron
antecedentes de importancia. Su Unico embarazo habia
sido bien tolerado, con parto eutocico y a término. Nunca
antes habia planificado; no habia exposicion a ningln
téxico, no ingeria regularmente ningin medicamento y
hacia deporte de manera regular. Sus ciclos menstruales
durante el periodo de uso de NORPLANT® (L-Norgestrel)
habian sido normales.

Referia como antecedentes familiares ser hija Unica,
padres sanos y abuelo materno diabético.

EXAMEN FISICO: Paciente joven, delgada, afebril,
algica, aprehensiva respecto a su estado. T.A.= 126/68
mmHg, F.C. = 74 x min, F.R.= 12 x min, T. = 36.7°c, P. =
59 Kg., LM.C. = 22.6 Kg/m2.

Cabeza: normal. ORL: normal. Cuello normal y fosas
supraclaviculares libres. Cardiopulmonar y abdomen:
normal. Ganglionar: negativo. Extremidades: en antebrazo
y brazo izquierdos se encuentra piel caliente, edematosa en
parches, engrosada y seca desde el hombro hasta los dedos
de la mano, con “cutis marmorata" y con &reas en
las que la piel es mas fria; disminucién de los arcos

de extension, flexién y rotacion del hombro y dolor a
movilizacion articular sin detectarse derrame ni sinovit
Se encuentra pequefia cicatriz puntiforme en el sitio
insercién del NORPLANT® a 4 cm por encina del plieg
antecubital izquierdo con edema local, pero sin otri
signos inflamatorios ni &reas renitentes. Diametro d
brazo a 10 cm por encima del epicondilo: 20 c
(izquierdo) y 18 cm (derecho); didmetro del antebrazo a :
cm por debajo del epicondilo: 15 cm (izquierdo), 14 ¢
(derecho). Dolor intenso a la movilizacion del codo, s
sinovitis ni derrame local. Edema difuso de los dedos de
mano izquierda dando el aspecto "en salchichas” de I
mismos, con retardo en el llenado capilar, con puls
radiales y cubitales simétricos. EI examen neurolégico fi
normal, excepto por hipoestesia en parches a lo largo d
territorio del dermatoma C4-C5 e hiperestesia cutanea ¢
antebrazo y brazo izquierdos.

Con este cuadro clinico se planted el Dia
nostico de DISTROFIA SIMPATICA REFLEJ
(SINDROME DOLOROSO REGIONAL COMPLEJ
TIPO-1) asociada a NORPLANT®. El hemograma cc
eritrosedimentacion fue normal, al igual que Glicemi
Creatinina 'y pruebas hepaticas. Se le efectl
Electromiografia y Neuroconduccion Comparativa, |
cuales fueron totalmente normales, descartdndo
cualquier lesién neurolégica. Se le propuso al ginecdlog
tratante su extraccion, procedimiento que se efectl
ambulatoriamente en el consultorio 4 dias después, ¢
extrajeron fécilmente 5 de las barras, siendo m
complicada y dispendiosa la extraccion de la 6% la cu
habia migrado ligeramente en direccion axilar. Se le inic
manejo con Terapia Fisica, Amitriptilina a 37.5 mg/dia
Deflazacort a 60 mg/dia (1 mg x Kg x dia).

Al dia siguiente la paciente presentaba men
dolor, sentia menos hinchado el brazo y |
parestesias habian disminuido. Aunque las cara
teristicas de la piel continuaban iguales, el llenac
capilar era normal, pero presentaba marcada lin
tacion al movimiento del hombro por una capsulit
adhesiva del mismo, que respondi6 bien a
Terapia Fisica. Recibié Deflazacort por 21 dias ¢
dosis progresivamente menores 'y Amitriptilina
la dosis descrita, desapareciendo su sintomatologia en
lapso de un mes y medio.

En consultas sucesivas de control hasta 2 af
después, el fendémeno doloroso habia desaparecic
totalmente y continuaba su anticoncepcion  cc
anovulatorios orales sin complicaciones.
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DISCUSION

Se presenta el primer caso de DISTROFIA
SIMPATICA REFLEJA (SINDROME DOLOROSO
REGIONAL COMPLEJO TIPO-I), asociada a la
implantacion de NORPLANT® (L-Norgestrel). La
busqueda de la informacion se efectué en MEDLINE hasta
Diciembre de 2000, sin registrarse hasta entonces ninguna
asociacion entre éste método anticonceptivo y la
DISTROFIA SIMPATICA REFLEJA (SINDROME
DOLOROSO REGIONAL COMPLEJO TIPO-I).

NORPLANT (L-NORGESTREL)

NORPLANT® (L-Norgestrel) es un sistema de
anticoncepcion desarrollado por el Population Council y
aprobado por la OMS desde 1984 como una alternativa
segura en las opciones anticonceptivas disponibles en la
comunidadl. Se ha utilizado desde entonces en mas de
700.000 usuarias en casi todo el mundo. Es un método
efectivo, reversible, de accién prolongada (hasta cinco
afios), que brinda proteccion anticonceptiva inmediata
(desde las primeras 24 horas) y continua por medio de
pequefias capsulas que contienen solamente progestageno
(Levonorgestrel) en bajas dosis insertadas bajo la piel del
antebrazo de la mujer.

En Colombia se inicio un estudio clinico de
NORPLANT® (L-Norgestrel) en 1982 en el Instituto
Materno Infantil de Bogota y en el Hospital Federico
Lleras de Ibagué con casi 390 usuarias, con una tasa de
embarazos de 0% y una tasa de continuacion de
anticoncepcién de 76.5% a los dos afios de su uso®
Estudios iniciales en Republica Dominicana® mostraron
una tasa de embarazo, a los dos afios, de 0% y una tasa
neta de continuacion a los dos afios de 88.1%. En Chile’ la
tasa acumulada de embarazos fue de 3.2 x 100 afios/mujer
a los cinco afios de su uso y en Indonesia la tasa
acumulada de embarazos en los cinco afios fue de 1.8 x
cada 100 mujeres®.

NORPLANT® (L-Norgestrel) brinda proteccion
anticonceptiva hasta por cinco afios, al cabo de los
cuales deberd retirarse. Seis delgadas cépsulas
fabricadas en silicona que contienen Levonorgestrel
se insertan subdérmicamente en el brazo o antebrazo de la
mujer. Cada cépsula mide 3.4 cm de longitud, un didmetro
de 0.24 cm y contiene 36 mg del progestageno. Cada dia
se liberan aproximadamente 30 mcg (microgramos) de
Levonorgestrel ~ (L-Norgestrel), lo que equivale
a la cantidad de L-Norgestrel contenido en la dosis

diaria de la pildora de solo progestageno y es menor que
dosis diaria suministrada por los anticonceptivos oral
combinados.

El método se indica practicamente para cualqui
mujer que desee planificar; se contraindica en caso
embarazo o sospecha de estarlo, asi como en mujeres cc
hepatopatias, trastornos trombogénicos, enfermed:
oclusiva cerebrovascular o coronaria y en aquellas cc
sangrado anormal no diagnosticado. Los barbitdricc
fenitoina, isoniacida, carbamacepina y rifampicina pued
disminuir su efectividad anticonceptiva y los efect
colaterales mas frecuentes son el cambio del patron «
sangrado menstrual al inicio del tratamiento, cefalea, ley
aumento del peso, secrecidn por el pezon, acné, cambif
en el estado animico y raras veces dolor en el sitio d
implante.

La insercion es un procedimiento de consultorio cc
anestesia local, practicado por un médico, habitualmen
un Ginecobstetra debidamente adiestrado y no tarda m
de 5-15 minutos. Se efectla una pequefia incision de 2mr
se pasa un trocar para insertar las capsulas que se coloc:
debajo de la piel en la cara interna del tercio inferior d
brazo o superior del antebrazo y no requiere de sutu
posterior. Los efectos locales no van mas alla de 0.4
4.7% y puede producirse en los primeros dias leve dolc
pequefio hematoma; raras veces infecciones, expulsion d
implante y lesiones neurolégicas como Neuropatia cubit
traumatica®*. El momento mas apropiado para
insercién es durante la menstruacién y a mas tardar en
séptimo dia de inicio del ciclo menstrual para tener
certeza de la ausencia de embarazo.

La extraccion de NORPLANT® (L-Norgestre
puede hacerse en cualquier momento del ciclo menstru:
tarda un poco mas que la insercion (15-20 minutos)
puede ser un poco mas dificil; debe ser extraido por |
médico, preferiblemente el Ginecobstetra, bien entrena
y familiarizado con el procedimiento. Una vez palpad
las capsulas se procede a colocar anestesia local y
extraen a través de una incision de unos 4 mm de longitu
El dispositivo se debe extraer a los cinco afios de insertac
0 antes por razones personales o médicas: cefalea "
novo" o empeoramiento de cefaleas previas, alteracion
agudas de la vision o trastornos tromboembdlicc
aumento de peso, hemorragias uterinas anormale
mastalgia y ocasionalmente dolor local. El retiro
NORPLANT ® (L-Norgestrel) no esta exento de riesgc
reportandose Neuropatia  cubital” vy lesion
neurovasculares diversas, habitualmente no graves.
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Mudltiples estudios prospectivos en todo el mundo
demuestran que NORPLANT® (L-Norgestrel) es un
método muy efectivo como anticonceptivo, con tasas
acumulativas de embarazo entre 0% a los 4 afios® y 1.9% a
los 7 afios®, siendo mayor la frecuencia de embarazo en las
mujeres con sobrepeso™. Es igualmente seguro, ya que
estudios prospectivos no han demostrado alteraciones en
metabolismo de la glucosa', en el sistema de la
coagulacion ni en las pruebas de funcién hepatica'?, asf
como tampoco en la mineralizacion dsea medida por
DEXA®™ ni en el perfil lipidico™. La funcién del eje
pituitaria-suprarrenales y la capacidad de reserva adrenal
puede verse alterada, con minima reduccién de la reserva
adrenal por lo que debera tenerse cautela durante estrés
agudo o en cirugias prolongadas, segin demostraron
Toppozada et al'® cuando midieron los niveles de ACTH,
Cortisol, 17-OH esteroides y 17-Cetoesteroides los cuales
permanecieron practicamente inalterados, con solo leve
reduccién de la reserva adrenal.

Un estudio pequefio comenz6 demostrando que
NORPLANT® (L-Norgestrel) no contribuye al riesgo
cardiovascular en las usuarias del sistema'®; estos
hallazgos fueron corroborados mas tarde en un extenso
estudio multicéntrico en cinco centros clinicos de
Bangkok, Yakarta, Ciudad de México, Singapur y
Estocolmo®’, concluyéndose que no se aumenta el riesgo
de enfermedad aterosclerotica con el uso prolongado en
las usuarias.

Las tasas de aceptacion del método varian de pais en
pais y de cultura en cultura: en general es menos aceptado
por la poblacién urbana de Nueva York®®, que en la
Republica China'®, Pakistan'®, Indonesia o Bangladesh®.
Se ha establecido que el 50.38% de las usuarias lo
abandonan en los primeros tres afios en México®® mientras
que el 76.5% en Colombia lo sigue utilizando a los dos
afios de su insercion?,

DISTROFIA SIMPATICA REFLEJA
(SINDROME DOLOROSO REGIONAL
COMPLEJO TIPO-I):

El término Sindrome de Distrofia Simpética
Refleja, introducido por Evans en la literatura
médica en 1946 ha recibido varias denominacio-
nes, todas ellas imprecisas, denotando algunas el
origen del trastorno, otras los mecanismos del
dolor y otras la evolucidon del mismo. Asi, se le ha
llamado: SINDROME DE CAUSALGIA (MAYOR
Y  MENOR), SINDROME  HOMBRO-MANO,

ATROFIA DE SUDECK, ALGODISTROFIA, Al
GONEURODISTROFIA, DISTROFIA REFLEJ]
NEUROVASCULAR, SINDROME DE STEI
BROCKER, OSTEOPOROSIS POSTRAUMATIC,
DISTROFIA POSTRAUMATICA, VASOESPASM
POSTRAUMATICO, EDEMA CRONICO PO
TRAUMATICO, SIMPATALGIA, etc. A partir de 19
la Asociacion Internacional para el Estudio del Dol
(International Association for Study of Pain _ IASP, p
sus siglas en inglés) reunid todas estas definiciones bajo
término de SINDROME DOLOROSO REGIONA
COMPLEJO para denotar el dolor regional y los cambi
autondmicos y sensitivos que exceden en intensida
magnitud o ambos a un fenémeno traumatico® %,

Asi, el Sindrome Doloroso Regional Comple
quedd clasificado en Tipo-l (Distrofia Simpati
Refleja) y en Tipo-1l1 (Causalgia). En este ultimo,
dolor es producido esencialmente por una definida
demostrable lesion del nervio periférico y sus ramas.

El Sindrome Doloroso Regional Complejo Tipo-I
Distrofia Simpatica Refleja es mas frecuente en person
jovenes y suele ser causado por traumas mayores
menores habitualmente en las extremidades, fracturs
cirugias ortopédicas o vasculares, lesiones médicas con
Osteoartritis,  discopatias  intervertebrales,  Lupi
Eritematoso  Sistémico con Anticoagulante LUpico
Infarto Miocardico o eventos cerebrovasculares; pero
diferencia de la Causalgia, la lesion del nervio periféri
NO es demostrable en la Electromiografia (EMG) ni en |
estudios de Neuroconduccion. En este caso |
caracteristico que la intensidad de los sintomas s
desproporcionada a la severidad del trauma®. Aunque
irradiacion del dolor suele ser distal al sitio del even
inicial, en 70% de los casos el dolor se irradia a are
distantes, no contiguas, sin un patron neuropatico y s
seguir la zona de inervacion de un dermatoma; y puede s
tan caprichosa como la diseminacién "en espejo" en
extremidad contralateral sana®. Algunos casos puedk
aparecer espontaneamente, sin un evento precipitan
definido.

El dolor habitualmente se describe como tif
guemante o urente, asociado a rigidez muscular o articulz
sensacién de edema, trastornos en la sudoracién local
alteraciones de la sensibilidad como alodinia térmic
hiperalgesia y disestesias y es frecuente encontrar eriten
localizado en esta primera fase. Con el tiempo el dolor
intensifica (segunda fase), la alodinia térmica es mayc
aparece edema de la extremidad, con cambios en
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coloracion de la misma (palidez o cianosis) y severa
restriccion de los arcos de movimiento articular
correspondientes. Posteriormente (tercera fase) aparece
atrofia muscular por desuso, atrofia de la dermis y
epidermis y contracturas musculares Si el manejo no se
inicia precozmente el cuadro clinico evoluciona casi
inevitablemente a la cronicidad.

Es facil ver con ésta evolucion natural de la
enfermedad cémo se le ha denominado anteriormente
desde cuadros de edema doloroso hasta cuadros de atrofia
y por consiguiente las antiguas denominaciones solamente
reflejaban el momento de la evolucién en que se
observaban y se diagnosticaban las lesiones.

El término méas empleado ha seguido siendo, a pesar
de todo, el de Distrofia Simpética Refleja. Sin embargo,
¢cudl es el papel del Simpéatico en éste fendmeno
doloroso?. La principal funcién del Sistema Nervioso
Simpético es la de preparar al individuo para enfrentar los
estimulos adversos 0 amenazantes de la vida en el medio
ambiente?. La experiencia clinica ha demostrado, sin
embargo, que el Simpatico puede ser el responsable de
mantener y perpetuar ciertos sindromes dolorosos
cronicos, particularmente aquellos en que el dolor mejora
o desaparece al efectuar un blogueo simpatico? % %,

Las siguientes observaciones indican que las acciones
eferentes del Simpéatico estan involucradas en la
generacion y mantenimiento de ciertos estados dolorosos:

e La funcién simpéatica en el area afectada es
anormal: edema, sudoracion y distrofia en la piel
(trastorno sudomotor) y alteraciones del flujo
sanguineo con cambios en la temperatura
(trastorno vasomotor).

* Pronto alivio del dolor tras una terapia
simpaticolitica, en aquellos casos con dolor
mediado por el simpético (no son todos los casos).

« Activacion del sistema nervioso simpatico por
ruidos intensos, aplicacién lontoforética o
aplicacion intradérmica de agentes adrenérgicos,
gue exacerban el dolor.

Sin embargo se ha demostrado que el dolor en la Distrofia
Simpética Refleja no siempre es generado, mantenido ni
perpetuado por el Sistema Nervioso Simpatico®?> %
razén por la cual se cambié su denominacidon por
Sindrome Doloroso Regional Complejo, aunque se puede
considerar que existen normalmente interacciones simpati-

co-sensitivas en los tejidos sanos en el human
demostrandose que la actividad simpatica y |
catecolaminas pueden activar primariamente |
nociceptores aferentes”’. De aqui que se haya reporta
tanto fracaso terapéutico con solo Simpaticoliticos en |
casos de Sindrome Doloroso Regional Complejo Tipo-I
Distrofia Simpatica Refleja.

Se ha ftratado de investigar qué tanto fact
inflamatorio podria existir en el Sindrome Doloro
Regional Complejo Tipo-I; sin embargo en un estud
reciente en Holanda, la Citometria de flujo en 13 pacient
no mostré diferencias con la de los sujetos controles, p
lo tanto no se encontré asociacion entre los indic
inmunolégicos y la Distrofia Simpatica Refleja®.

Por ultimo, tratando de encontrar un posible fact
genético, Kemler M vy colaboradores en Holande
encontraron que en 52 pacientes cuidadosamen
seleccionados con Distrofia Simpética Refleja
frecuencia de HLA-DQZ1 fue significativamente superior
los controles, pero este factor genético requiere
mayores estudios.

El caso presentado se ajusta a los criterios de
Asociacion Internacional para el Estudio del Dolor (1AS
en inglés) para establecer el Diagnéstico de SINDROM
DOLOROSO REGIONAL COMPLEJO TIPO I (ant
llamado DISTROFIA SIMPATICA REFLEJA), tot
vez que se trata de un dolor crénico con caracteristic
neuropaticas desproporcionado al minimo tramo por
insercion del dispositivo de L-Norgestrel y con estudios
Neuroconduccién y  Electromiografia ~ normale
excluyéndose asi un Sindrome Doloroso Region
Complejo tipo Il antes llamado Causalgia, aun sin ten
uno de los elementos contundentes como es la respues
favorable al bloqueo Simpético. Desconocemos si
Simpatico inicié y/o perpetud el dolor y qué tanto pap
desempefiaron, el fenémeno inflamatorio cronico y
desuso.

CONCLUSION

NORPLANT® ha demostrado ser un métoc
anticonceptivo reversible, seguro, efectivo y aceptabl
Sus efectos sistémicos son escasos y sus complicacion
locales lo son aun més. Aunque se ha reportac
Neuropatia periférica y otras lesiones neuroldgic
menores directamente relacionadas con la implantacidn,
uso Yy el retiro del dispositivo, no se habia reportado ant
en la literatura un caso bien documentado de Distrof;
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Refleja  (Sindrome Doloroso  Regional

Complejo Tipo-1) asociado a este dispositivo. En

consecuencia, se

10.

11.

12.

13.

14.

15.

16.

17.

llama la atencion a la presenta-

cién de ésta complicacion que debe tenerse en cuenta pa
enfocar adecuadamente el diagndstico e iniciar un mane
rapido y oportuno.
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