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OZET

Oromandibular distoni (OMD) cigneme ve/veya dil
kaslarmin istemsiz kasilmas ile karakterize nadir rastlanan
bir fokal distonidir. OMD tedavisinde oral medikal
ajanlar, lokal anestetik ve alkol uygulamalarmin yani
sira etkilenen kaslara botulinum toksin tip A (BT-A)
injeksiyonu da uygulanabilir. Bu yazida, bilateral maseter

ve lateral pterigoid kaslarmda istemsiz kasilma sikayetiyle
gelen ve yapilan diger ttim tedavilere yanit vermeyen
bir OMD olgusunda BT-A injeksiyonu ve kuru igneleme
kombine tedavisinin sonuglar tartisilmistir.

e Anahtar Kelimeler: Oromandibuler distoni,
botulinum toksini tip A, kuru igneleme Nobel Med
2009;5(1):35-39

35

NOBEL MEDICUS 13 | CILT: 5, SAYI: 1




NOBEL

MEDICUS’

ABSTRACT

A CASE OF OROMANDIBULAR DYSTONIA
TREATED BY BOTULINUM TOXIN TYPE A AND
DRY NEEDLING

Oromandibular dystonia (OMD) is a rare focal dystonia
characterized by involuntary contraction of masticatory
and tongue muscles. Besides oral medication, local
anesthetics and alcohol application, injection of botulinum

toxin type A (BT-A) to the affected muscles may be used
in the treatment of OMD. In this article, effects of
combined treatment of BT-A injection and dry needling
are discussed in a case of OMD with involuntary
contraction in bilateral masseter and lateral pterygoid
muscles who has not responded to any other treatment.

e Key Words: Oromandibular dystonia, botulinum
toxin type A, dry needling Nobel Med 2009; 5(1):
35-39

GIRIS

Oromandibular distoni (OMD) istemsiz olarak ¢igneme
ve/veya dil kaslarinin kasilmasi ile karakterize bir fo-
kal distonidir.! Siklikla idyopatik (primer) olmakla
birlikte sekonder olarak ila¢ asirt kullanim veya cesit-
li hastaliklara (Wilson Hastaligi gibi) bagh olarak da
rastlanabilir. Ayirer tanisinda bruksizm, cesitli temporo-
mandibular eklem (TME) hastahklar, dental problemler
ve konversiyon gibi sitkca rastlanabilen hastaliklar ol-
mast nedeniyle tanida kansiklik veya gecikme olabilir.

Distoninin Amerika Birlesik Devletlerinde yaklasik
250.000 kisiyi etkiledigi ve esansiyel tremor ve Parkin-
son hastaligindan sonra en sik rastlanan tictinctt hare-
ket bozuklugu hastaligi oldugu tahmin edilmektedir.
Orofasiyal bolgede istemsiz ve tekrarlayan kas kontrak-
siyonlart dil, dudak, cene ve faringeal bolgeyi etkileyerek
kontrolstiz agiz acilmasina ve/veya kapanmasina, cene
deviasyonuna, anormal dil ve/veya faringeal hareketlere
ve bu hareketlerin cesitli kombinasyonlarina neden
olabilir.

Botulinum toksini (BT) Clostiridium botulinum'dan el-
de edilen bir norotoksindir. Noromiiskiiler bileskede
asetil kolin salmimm bloke ederek kas kontraksiyonunu
engeller. Pek cok farkl hastaliga bagli olarak ortaya
ctkan spastisitenin, tortikolis ve fokal distonilerin te-
davisinde yaygin olarak kullanilmaktadir.

Kuru igneleme tedavisi ile uygulanan mekanik uyarmin
miyofasiyal gergin (taut) bandlan ve tetik noktalar
inaktive etmesi ve bu yolla agrinm azalulmas: amaglan-
maktadir. Bazi yazarlar etkinin merkezi sinir sistemi
(MSS) tizerinden saglandigini bildirmektedirler.3 Miyo-
fasiyal agrn sendromlu kisilerde olumlu sonugclar bildi-
rilmistir.* > Ancak literatirde OMD'de kullanimint
bildiren bir arastirmaya rastlanmamistir.

Bu yazida bir idiopatik OMD olgusunda BT ve kuru
igneleme kombine tedavisinin sonuclar tartisimistir.

OLGU SUNUMU

Yetmis dokuz yasinda kadin hasta, yaklasik bir yil
once sol cene kaslarinda baslayan agr1 ve istemsiz
kasilma sikayetleriyle multidisipliner cene eklemi
tinitesine basvurdu. Hikayesinden agrisinin bicak
saplanir ya da simsek cakar gibi kesici karakterde
oldugu, ozellikle ¢igneme aktivitesi esnasinda ve ka-
silmalarla birlikte ortaya ciktugr ogrenildi. Hasta ag-
risit 100 mm'lik viziiel analog skala (VAS) tzerinde
cene hareketleri sirasinda 100, istirahatte ise 60 ola-
rak isaretledi. Hasta cenesindeki kasilmalarn baslangicta
giinde 3-4 defa ataklar seklinde ortaya ciktigini ve
son ¢ aydir stirekli karakter kazandigini ifade edi-
yordu. Hastamin hikayesinden farkh branslarda cesitli
hekimlere bagvurdugu ve farkli non-steroidal antienfla-
matuvar ilaclar, kas gevseticiler, antidepresan ilaclar
ile antiepileptikler kullandigr 6grenildi. Hasta kullandig
ilaclar icerisinde de sadece gabapentinden kisa stire
fayda gordugunt, fakat sikayetlerinin daha da artarak
devam ettigini belirtti. Ozgecmis ve soygecmisinde
bir §zellik yoktu.

Fizik muayenesinde genel durumu iyi olan hastanin
kardiyovasktiler, solunum ve sindirim sistemi muaye-
nesinde bir patolojiye rastlanmadi. Hastanin norolojik
sistem muayenesinde; st ve alt ekstremitede kas
kuvveti ve refleks muayenesi dogaldr. Ytizeyel duyu
muayenesinde; dokunma duyusu (pamuk) ve agr
duyusu (igne ucu) muayeneleri normaldi. Derin du-
yu muayenesinde; eklem pozisyon duyusu her iki
alt ekstremitede bozuktu. Diapozonla yapilan vibrasyon
duyusu muayenesinde tst ekstremitelerde titresim
algt stiresi sagda 16 sn, solda 14 sn, alt ekstremitelerde
sagda 11 sn, solda 14 sn idi. Pupiller izokorikti ve
151k refleksi aliniyordu. Tandem ytirtiytiste hafif den-
ge bozuklugu mevcuttu. Diger norolojik sistem muayenesi
dogaldu.

Yapilan cene eklemi muayenesinde maksimal agiz
aciklig1 40 mm, maksimal protriizyon 10 mm, maksimal
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sag lateral hareket 20 mm, maksimal sol lateral hare-
ket 15 mm, kademeli acma ve saga defleksiyon bulgu-
lart mevcuttu. Palpasyonla sol TME'de hafif kaba kre-
pitasyon ve sol maseter kaslarinda yaygn tetik noktalar
saptandi. Istenen liyezon psikiyatrisi konstiltasyonu
sonucunda herhangi bir psikopatolojiye rastlanmadig
bildirildi. Kafa ici yer kaplayic1 lezyon acisindan iste-
nen kraniyal bilgisayarl tomografi incelemesi sonucunda
bilateral serebral hemisferlerde atrofi goriiliirken, 5.
sinir sisternal segment cevresinde kompresyona neden
olabilecek herhangi bir vasktiler yap1 ya da yer kapla-
yict lezyon saptanmadi. Yapilan tst ekstremite elektro-
myografisinde bir 6zellik yoktu. Hastanm biyokimyasmda
serum tre dtzeyindeki hafif yiikseklik, 55 mg/dl
(N=17-50) disinda herhangi bir patolojiye rastlanmad.
Hastanin hemogrami normal siirlardaydi.

Mevcut bulgular 1s1ginda hastaya idyopatik OMD ta-
nist konularak hastanin etkilenen kaslarina BT tip
A (BT-A) + kuru igneleme tedavisinin yapilmasina
karar verildi. Bu amacla her iki maseter kasina EMG
alunda elektrot-enjektor kullamilarak 25+25 toplam
50 1U BT-A (Botox) injeksiyonu yapildi. Hastanin
her iki lateral pterigoid kasma zygomatik arkin hemen
altndan tragusun 2,5 cm anteriorundan steril akupunk-
tur ignesi ile girilerek kuru igneleme yapildi. Akupunk-
tur ignesi kasa girildikten sonra saat yontinde cevrildi
ve kas gevseyip igneyi birakana kadar igne yerinde
tutuldu. Kuru igneleme uygulamast 3 gtn arayla 3
kez tekrarlandi. Kuru igneleme uygulamalarnm takiben
(BT-A toksin enjeksiyonunundan 7 giin sonra) yapilan
kontrol muayenesinde; VAS skoru aktiviteyle 20, isti-
rahatte O olarak saptandi. Maksimal agiz acikligr 56
mm, maksimal protriizyon 10 mm, maksimal sag
lateral hareket 20 mm, maksimal sol lateral hareket
20 mm olarak tespit edildi. Hasta gtinde 3-4 defa
olan kasilmalanmin tamamen ortadan kalkugim ifade
etti. Sehir disinda oturan hasta evine geri déndu. Bir
ay sonra telefonla yapilan kontrolde iyilik halinin de-
vam ettigi, toplam 2 kez agrisiz kasilmasimin oldugu
ve agn duzeyinin sozel olarak VAS ile aktivitede 30,
istirahatte O olarak devam ettigini bildirdi.

TARTISMA

OMD, TME cevresindeki ve perioral kaslarda ortaya
ctkan istemsiz, tekrarlayici, bazen uzun stireli olabilen
kas kontraksiyonlar olarak tanimlanabilir.% Kasilmalar
istirahat sirasinda ortaya cikabilir. Genellikle eklem
hareketleri, emosyonel stres ya da asir1 yorgunluk
ile artarken, uyku sirasinda pek gortilmez. Tutulan
kaslara bagh olarak agz1 agma, kapama, lateral man-
dibular hareketler ya da protriizyon gibi cesitli hare-
ketlere neden olabilir. Distoni, agonist ve antagonist
kaslarn ko-kontraksiyonu nedeniyle ortaya ¢ikan ka-
lic1 postiir degisikligi ya da kas tonusundaki degisik-

Tablo: Diskinezik ve distonik hastaliklarda tanimlar

Hastalik stirecinde diskinezinin ana semptom olarak saptandig
sendrom. Bu grupta dejeneratif, herediter, postinfeksiyoz, ilag
kulla‘mmma bagli, postinflamatuvar ve posttravmatik durumlar
yer alir.

Diskinezik hareket
sistemi hastaliji

Primer olarak ekstremiteleri veya govdeyi etkileyebilen ve altta
yatan hastaligin gelisiminin gdstergesi olabilen, anormal,istemsiz
hareketlerdir. Diskinezi ayrica bazal gangliyon hastaliklarinin da
sik rastlanan bulgusudur.

Diskinezi

Orofasiyal bolgede ortaya gikan, genellikle belli ilaglanin
kullanimiyla iliskili olan, hiperkinezi, hipokinezi, tremor ve
distoniyi de igeren anormal hareketlerdir.

Orofasiyal diskinezi

Ekstremite ve gévde agonist ve antagonist kaslarinin

Distoni ko-kontraksiyonuyla karakterize kalici postir degisikligidir.
Oromandibular Perioral ve TME gevresindeki kaslarda ortaya gikan istemsiz
distoni ve tekrarlayici kas kontraksiyonlandir.

likler olarak tamimlanabilir ve genellikle diskinezi
spektrumu dahilinde incelenir (Tablo). Diskinezi
koordinasyon yoklugunun da eslik ettigi kisa, tekrar-
layici, spazmodik hareketler ile karakterizedir ve Par-
kinson ya da diger ekstrapiramidal hastaliklar gibi
altta yatan bircok hastaligin géstergesi olabilir. Oro-
mandibular bolgede perioral tremor ve lingual tardif
diskinezide oldugu gibi hareket paterni artmis veya
azalmis olarak saptanabilir.”

Distoni simiflandirmast cesitli sekillerde yapilabilir.
Klasik olarak primer (idiopatik, ailesel veya familyal)
distoni ve sekonder distoni simiflamast kullanihr. Pri-
mer distoni sabit el distonisi (yazict krampi), spazmodik
tortikolis (servikal distoni) ve cesitli aktivitelere spesifik
distoniler olarak gruplandinlabilir. Genellikle servikal
ve kraniyal bolgedeki diger distoniler ile iliskilidir
ve geng poptilasyonda daha sikur.” Sekonder distoni
ise cevresel faktorlere bagh olarak ortaya cikar. Bunlar
arasinda uzun stireli néroleptik kullanimi (tardif dis-
toni), cesitli norolojik hastaliklar, travmatik beyin
yaralanmast, Wilson hastaligi ve periferik travmalar
sayilabilir.® Bunun yaninda inme, kraniyal tiimérler,
cesitli infeksiyonlar ve ensefalit gibi durumlarda da
ortaya ctkabilir. Distoni klinik olarak fokal, segmental,
multifokal veya generalize olabilir.” Fokal OMD nadir
gorulir ve bizim olgumuzda oldugu gibi genellikle
uzun streli hareket sistemi hastaligi olan ileri yastaki
kadmlarda saptanir.!® Yaygin segmental kraniyal dis-
toni veya multisegmental (generalize) distoni spektru-
munun bir parcasi olarak da goriilebilir.® Meige
sendromu OMD ile blefarospazmin kombinasyonu
ile karakterize bir distoni tipidir ve genellikle laren-
giyal, farengiyal ve servikal distoni ile iligkilidir. Peri-
fer inditksiyonlu servikal ve ekstremite distonisi ile
kranyomandibular distoni diger bilinen segmental
formlardir. 't 12 OMD goriildtigu yere gore cene-
kapali distoni, ¢ene-acik distoni, dudak-perioral dis-
toni, dil distonisi, faringeal distoni ve kombinasyon
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distonisi olarak da smiflandirlabilir. Distoni mekanizmast
cok iyi anlasilamamis olmakla birlikte, 6zellikle puta-
mendeki duysal ve motor bolgelerde olmak tizere
bazal gangliyonlardaki lezyona bagh olarak santral
kaynakli olustugu dustintilmektedir. Defekt sonucu
bazal gangliyonlarn talamus ve beyin sap1 tizerindeki
fizyolojik inhibitér kontrolit ortadan kalkmaktadir.”
Ornegin noroleptik 6rmeginde oldugu gibi cesitli ilac-
lar ile dopamin nérotransmisyonunun azalmasi ve
dopamin D, reseptdr stipersensitivitesinin gelismesiyle
inhibitor etki azalabilir ve distoni ortaya cikabilir.!3

OMD'de oldugu gibi, periferik kaynakli distoniler
bazal gangliyon seviyesindeki duysal yol iletiminin
bozulmasma bagl olarak ortaya cikabilir.!* Dental
travma gibi periferal travmalar nedeniyle talamustaki
somatik reprezentasyonun santral reorganizasyonu
etkilenebilir. Lokal noronal doéngtideki bu bozulma
sonucu bazal gangliyonlardaki sinaptik transmisyon
olumsuz etkilenir.”

OMD olgularinin btiytik bir kismi idiopatik olmakla
birlikte, tanida dikkat edilmesi gereken en &nemli
nokta organik beyin lezyonlarmin ve diger norolojik
hastaliklarin dislanmasidir. Noroleptikler ve MSS'yi
etkileyen diger ilaclar, Wilson hastaligi, Huntington
hastaligi, Lesch-Nyhan Sendromu, ensefalit, kafa trav-
masl, beyin ttimorleri, multipl skleroz, serebrovaskiiler
hastaliklar, CO zehirlenmesi ayirici tanida dikkate
almmahdir. ITnme veya kitle lezyonlarmn ayirici tanst
icin beyin magnetik rezonans gortntiileme (MRG),
servikal spinal lezyonlarin ayirici tanisinda servikal
MRG kullanilabilir. Kan seruloplazmin diizeyi ve
oftalmolojik muayene Wilson hastaliginin ayirict tani-
sinda 6nemlidir. Rutin laboratuvar testleri ise genellikle
normaldir 8 liskili anatomik yapilara bagh hastaliklarn
ayricl tanst da oldukea énemlidir. TME non-rediiktabl
disk deplasmani (NRDD) olan olgular OMD ile karns-
tinlabilir ancak dikkatli bir anamnez ve fizik muayene
sonucu NRDD tamust kolaylikla dislanabilir. Psikojenik
durumlarda semptomlarin 6zellikle istirahatte ortaya
¢itkmast ¢nemli bir 6zelliktir.

OMD'de medikal tedavi ilk basamakta tercih edilmesi
gereken tedavi yontemidir. Antikolinerjik ilaclar, pa-
rasempatik sistemin santral inhibisyonu yoluyla kas
kasilmasini azaltabilir. Benzodiazepinler presinaptik
gama amino butirik asit (GABA) inhibisyonu yoluyla
ve bir GABA inhibitorti olan baklofen ise monosinaptik
ve polisinaptik reflekslerin azaltilmasi yoluyla kas
kasilmasini azaltir. Klozapin ve risperidon gibi sero-
tonin-dopamin reseptor antagonistleri D, reseptérlerine
baglanirlar ve diistik dozda distoniyi azaltabilirler.!
Karbamazepin gibi antikonvtilzanlar polisinaptik ce-
vaplar azaltarak ciddi kas spazmimi azaltabilirler.!6
BT-A ciddi bruksizm, maseter ya da temporal kas

hipertrofisi, sekonder mastikatoér kas spazmlari, dil
kaslarinda hiperaktivite, orofasiyal motor tikler, da-
mak miyoklonusu, siyalore, hemifasiyal spazm, sinki-
nezi ve miyofasiyal agn gibi pek c¢ok orofasiyal ra-
hatsizhkta kullanilabilir.® Ozellikle fokal distoni teda-
visinde medikal tedaviye gore istatiktiksel olarak da-
ha etkili bulunmustur.'”> 18 BT-A injeksiyonu agiz
tabanina, ¢igneme kaslarma ve dil ekstrinsik kaslarina
yapilabilir.!® En sik karsilagilan yan etkiler cene kas-
larinda gtigstzlik, gulimsemede bozulma, disfaji,
nazal regtirjitasyon ve cene tremorudur, ancak bu
etkiler doz ayarlanmasi ve uygun teknik kullanilmastyla
azaltilabilir.

Bizim vakamizda maseter kasma yapilan uygulamadan
sonra herhangi bir yan etkiye rastlanmadi. Bunun
disinda OMD tedavisinde lidokain ve alkol kullanilarak
yapilan aferent blokajmn etkili oldugu bildirilmistir.!
Moore ve Wood yaptiklar aragtirmada, tardif distoniye
bagh olarak ortaya c¢ikan TME dislokasyonlarinin
lateral pterigoid kasina uygulanan BT-A ile 10 ay
stireyle engellenebildigini gostermislerdir.?? Baska bir
olgu sunumunda maseter ve lateral pterigoid kaslarna
uygulanan BT-A ile multipl skleroza bagh olarak
ortaya ¢ikan kas spazmlarinin neden oldugu TME
dislokasyonunun tedavi edilebildigi gosterilmistir.!

Bizim olgumuzda distoni lateral mandibular harekete
ve agzin siddetli olarak kapanmasina yol acarken,
belirgin bir TME dislokasyonuna neden olmamuisti.
Lateral pteroid kas agiz acilmasindan baglica sorumlu
olan kastir. Injeksiyon zordur ve cevredeki diger
kaslara girilme ihtimali fazladir.® Ayrica lateral pteri-
goid'in BT-A ile tam blokaji yemek ve konusma gibi
fonksiyonlar1 olumsuz etkileyebilir. Bu nedenle olgu-
muzda masseter kasina BT-A uygulanmasina ve lateral
pterigoid kasa kuru igneleme yapilmasi planlandi.
Yoshida ve ark. lateral pterigoid enjeksiyonlarinin
daha gtivenli yapilabilmesi i¢in intra-oral yoldan kul-
lanilabilecek bir alet gelistirmislerdir.?* Bu tip diize-
nekler yardimiyla enjeksiyonlarin daha kolay ve ve-
rimli olarak yapilmasi saglanabilir.

Kuru igneleme tedavisi miyofasiyal tetik noktalarin
tedavisinde sikca tercih edilen bir tedavi olmasina
karsin, fokal kas spazmlarinda ve distonilerde fazla
arastirllmanustir. Fokal kas gevsemesi, kas igciginin
mekanik uyarilmasina bagl olarak MSS tizerinden
inhibitér mekanizmalar1 devreye sokmasi yoluyla
ortaya cikabilir.

Baz1 distonili hastalarda taktil ve propriyoseptif uyarlar
verildiginde distoninin ortadan kalkmasi ya da azalma-
s1, kuru ignelemenin de bu yolla etki edebilecegini
dustindtrmektedir. Ancak bu tedavi yonteminin bu
hastaliklarda etkili oldugunu soyleyebilmek icin btiyitk
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hasta gruplarinda, kontrolltt ve uzun dénem takipli
calismalara ihtiyac vardir.

SONUC
OMD hareket sisteminin fokal hastaliklarindan biridir.

Hastalar klinik olarak cesitli semptomlar ile doktora
basvurabilir. Tam klinik olarak konulmakla beraber

organik bir takim hastaliklart diglanmasi sarttir. Tam
konduktan sonra bir diger problem uygun tedavi
yonteminin belirlenmesidir. Bu yazida medikal teda-
vilere yanit alinamayan bir OMD olgusunda BT-A

injeksiyonu ve kuru igneleme kombine tedavisininin

olumlu sonuclar1 bildirilmistir. Ancak bu kombine
tedavinin etkinliginin uzun dénem takipli, kontrollt
calismalarla gosterilmesi uygun olacaktir.
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