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RESUMEN

Presentamos un caso de hipo incoercible de cuatro afios de duracién y con clinica de pérdida de peso
y fatiga. Refractario al tratamiento médico. Se le implantdé un marcapasos diafragmatico por via
intratoracica. Este aparato controla los movimientos del diafragma por estimulacion eléctrica del nervio
frénico. Se consiguid con ello disminuir la intensidad de los episodios de hipo. Este caso constituye la
primera experiencia en Espafia de tratamiento de hipo incoercible con marcapasos frénico.
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SUMMARY

We report a case of intractable hiccups of four years duration with weight loss and fatigue. Unresponsive
to pharmacologic management. He was implanted intrathoracically with breathing pacemaker. This device
controls excursions of the diaphragm by electrical stimulation of the phrenic nerve. We achieved to lower
the intensity of the hiccups episodes. This case is the first experience in Spain of management of intractable

hiccups with phrenic pacemaker.
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INTRODUCCION

El hipo incoercible es una enfermedad infre-
cuente en la practica diaria. Clinicamente resulta
ser un problema angustioso y en ocasiones grave
(malnutricién, problemas psicolégicos, suicidio).!
En su patogenia se ha implicado una contraccion
unilateral del diafragma, mas frecuentemente del
lado izquierdo.2 En el diagnostico debe descartarse
una patologia organica subyacente (presente en el
90% de casos) llevando a cabo estudios clinicos,
analiticos y radiolégicos. El tratamiento es etiol6-
gico. En caso de no identificar el problema de base,
se emplean farmacos derivados del GABA, princi-

palmente el baclofeno.® En casos refractarios se
recurre a otras medidas terapéuticas, basicamente
quirdrgicas y anestésicas (frenectomia, bloqueo
anestésico del nervio frénico, bloqueos epidurales).
Presentamos el caso de un paciente con hipoinco-
ercible de 4 afos de evolucién, el cual, tras haber
agotado todas las modalidades terapéuticas habi-
tuales, fue tratado mediante colocacion de marca-
pasos frénico por minitoracotomia.

CASO CLINICO

Varén de 38 afios, que presenta hipo inco-
ercible de 4 afos de evolucién. Entre los antece-
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dentes personales figuran tabaquismo importante,
enolismo leve, y epilepsia diagnosticada en la in-
fancia. En 1998 debuta cuadro de hipo incoercible
inicialmente con episodios leves pero que progresi-
vamente se acentlan en duracién e intensidad,
llegando a interferir en la alimentacion y en la vida
cotidiana.

El paciente es estudiado inicialmente en el
Servicio de Neurologia donde se llevan a cabo
multiples estudios analiticos y radiolégicos (radio-
grafia de tdrax, resonancia magnética cerebral,
electroencefalograma) que no hallan alteraciones
compatibles con patologia orgénica. Se inicia trata-
miento farmacoldgico sin lograrse una mejoria sig-
nificativa del cuadro.

Posteriormente es visto en el servicio de diges-
tivo donde se completa el estudio con tomografia
computerizada toracica y abdominal, manometria
esoféagica y fibrogastroscopia, que no hallan altera-
cién alguna relacionada con el cuadro de hipo
incoercible. El paciente es remitido a cirugia tora-
cica donde en marzo del 2001 se intenta bloqueo
del nervio frénico con catéter, procedimiento que no
logra la remision del hipo.

En marzo del 2002 el paciente ingresa de nuevo
en cirugia toracica para colocacién de marcapasos
diafragmatico izquierdo. Persiste con episodios de
de hipo de 8-10 dias de duracién que interfieren
con su actividad habitual y calman parcialmente
con la medicacion. Los estudios pre-operatorios son
correctos. Se implanta marcapasos a nivel del nervio
frénico izquierdo, a la altura del pericardio a través de
toracotomia minima. Postoperatorio sin complicacio-
nes de interés. El paciente es dado de alta.

A los 28 dias de la intervencion, se procede a
estimulacion diafragmatica mediante radiotransmisor
externo de radiofrecuencia conectado al electrodo

Figura 1. Radiografia de térax postero-anterior postope-
ratoria. Se observa la imagen radiopaca correspondiente al
receptor colocado a nivel subcutdneo y el extremo
intratoracico del mismo a nivel del nervio frénico izquierdo.

Figura 2. Radiografia de térax lateral. Imagen radiolgica
del dispositivo.

frénico. Mediante radioscopia se verifica bloqueo
del diafragma al iniciar la estimulacién eléctrica
durante episodio de hipo.

DISCUSION

El hipo consiste en contracciones espasmo-
dicas intermitentes del diafragma y de los musculos
accesorios de la inspiracién que finalizan subita-
mente con el cierre de la via aérea alta a nivel
glético.# Por su duracién se clasifica en:

— Agudo, también denominado crisis de hipo,
hipo transitorio o autolimitado, que es aquél que se
tiene durante menos de 48 horas.

— Persistente, con una duracion comprendida
entre las 48 horas y un mes.

— Intratable o incoercible, si dura mas de dos
meses.>

El hipo incoercible predomina en varones, sin
haberse objetivado diferencias en su frecuencia
segun edad, raza o condicion socioeconémica.

Se ha visto mediante estudios fluoroscopicos
gue la existencia de hipo lleva aparejada la contrac-
cién unilateral del diafragma, mas frecuentemente
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del lado izquierdo; habiéndose postulado la exis-
tencia de un arco reflejo.®

El hipo incoercible puede estar originado por
multiples causas; irritacién de los nervios frénico o
vago, enfermedades del sistema nervioso central,
farmacos y alteraciones tdxico-metabdlicas y cau-
sas psicogenas. En aproximadamente el 90% de
los pacientes con hipo se identifica una etiologia
organica.

Aunque el tratamiento etiolégico deberia ser el
ideal, en muchas ocasiones so6lo es posible un trata-
miento sintomatico. Con frecuencia deben probarse
varios farmacos hasta encontrar el que sea efectivo.
Actualmente se considera como farmaco de eleccion
el baclofeno, derivado del GABA que induce una
inhibicién de la motoneurona presinéptica. Unica-
mente en casos excepcionales, se debe recurrir a
otras medidas terapéuticas; frenectomia, bloqueo
anestésico del nervio frénico, bloqueos epidurales o
implantacién de un marcapasos diafragmatico.

Los estimuladores eléctricos diafragmaticos
han sido usados durante los ultimos 50 afios para
proporcionar un soporte ventilatorio en diversos ti-
pos de pacientes; tetrapléjicos conectados a respi-
rador, pacientes con sindrome de hipoventilacion
central, y pacientes con apnea del suefio o “sindro-
me de Ondina”. También se han empleado para
tratar pacientes con el nervio frénico dafiado, escle-
rosis multiple, esclerosis lateral amiotréfica, sindro-
me de Guillain-Barré y pardlisis diafragmatica
idiopatica.” Varios grupos norteamericanos han
venido empleando dichos dispositivos para el trata-
miento del hipo incoercible.8 La mayor serie publi-
cada consta de 5 pacientes en los cuales se logré
una respuesta favorable.? La base del funciona-
miento de los marcapasos diafragmaticos en el
hipo incoercible radica en lograr un “bloqueo” del
musculo con estimulos eléctricos continuos. El sis-
tema se basa en un transmisor externo de radio-
frecuencia que envia sefiales y electricidad a través
de una antena pegada a la piel del paciente. Estos
estimulos son captados por un receptor implantado
bajo la piel, siendo los impulsos eléctricos enviados
al hemidiafragma a través de un electrodo inserta-
do en el nervio frénico. Los trenes de impulsos
continuos enviados al nervio frénico provocan una
contraccion del hemidiafragma.?

La implantacion del electrodo en el nervio
frénico puede ser a nivel cervical o sobre el peri-
cardio (como fue nuestro caso) a través de una
toracotomia pdstero-lateral minima.

La estimulacion no empieza hasta pasado un
mes del acto quirdrgico para dejar tiempo a la con-
solidacién de la herida. Pasado este periodo se
inicia la estimulacion frénica mediante trenes de

impulsos de 100-700 microsegundos, a una fre-
cuencia de 10-20 Hz. Estos parametros deben
optimizarse para cada paciente.!! El caso que pre-
sentamos constituye la primera experiencia en Es-
pafia respecto al empleo de un marcapasos frénico
para tratamiento del hipo incoercible. Cabe desta-
car que el procedimiento quirargico no reviste gran
complejidad. Se precisa una toracotomia lateral
minima para implantar el electrodo en el nervio
frénico, pudiéndose verificar de visuv en el mismo
acto quirurgico el correcto funcionamiento del dis-
positivo al contraerse el diafragma con la estimula-
cién frénica directa. El electrodo va conectado a un
receptor que se emplaza a nivel subcutaneo. Sobre
este receptor se coloca una antena que va pegada
a la piel y que transmite las sefiales emitidas por un
radiotransmisor externo que puede regularse a dis-
tintas intensidades y que debe ajustarse hasta lograr
el “bloqueo” del diafragma. Cuando el paciente inicia
la crisis de hipo se conecta el radiotransmisor y con
ello se estimula el frénico que provoca la contraccion
diafragmatica y la atenuacion del episodio. En el
caso presentado se logré una mejoria significativa de
la intensidad de los episodios de hipo.
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