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RESUMO

O presente estudo relata um paciente com foco epiléptico localizado nas areas motoras e sensitivas
da lingua, investigado de maneira invasiva com eletrodos subdurais e, subseqlientemente, subme-
tido a ressecgdo cortical. O paciente de 22 anos, sexo masculino, possuia crises com versdo
consciente da cabecga para a esquerda, evoluindo, eventualmente, para crises ténico-clénicas,
diarias, ocorrendo em vigilia e no sono, desde os 5 anos de idade, refratarias ao tratamento
clinico. Monitorizagdo videoeletroencefalografica revelou surtos interictais de ondas lentas com
projegdo na regido frontocentral (C4-T4). O registro ictal sugeria inicio na mesma regido. A
ressonancia magnética néo revelou alteracbes. Foi submetido ao implante de grades de eletrodos.
O registro eletrocorticografico crénico com eletrodos subdurais mostrou inicio das descargas
nas regibes motora e sensitiva da lingua com espraiamento para a regido da face. As descargas
intercriticas estendiam-se anterior e posteriormente aos giros rolédndicos, bem como ao giro
temporal superior. A estimulagdo cortical da area sensitiva da lingua reproduziu as crises clinicas.
Foi realizada ressecgdo subpial do cértex pré-motor, motor e sensitivo da lingua e face e pos-
sensitiva da lingua e face e porgées do giro temporal superior, com especial atengdo para a
preservagdo do arcabougo vascular da regido. Mantém-se sem crises a partir dai. O estudo
anatomopatolégico demonstrou apenas gliose intensa.

O tratamento cirtrgico de pacientes com focos epilépticos em regido da lingua pode ser realizado
com seguranca desde que as relacbes entre as areas eloqlientes e epileptogénicas sejam bem
conhecidas, em casos selecionados.
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ABSTRACT

Epileptogenic area in the sensorimotor cortical representation of tongue. Case report treated
by surgery

We report the case of a 22 year-old male patient with an epileptic focus located at the sensorimotor
area of the tongue who was evaluated with subdural electrodes and submitted to a subpial cortical
resection. He had seizures characterized by head rotation to the left without impairment of
consciousness. They occurred in a daily basis, either during sleep or awake, since the age of 5
years. Video-EEG monitoring showed interictal slow waves over the right fronto-central region.
Ictal recording suggested the onset over the same area. MRI was normal.

He was submitted to subdural electrodes implantation over the right frontoparietal region. ECoG
obtained through the implanted electrodes showed ictal onset over the motor and sensitive areas
of the tongue with early spreading to the face areas. Interictal spiking was more widespread
including the premotor gyrus, the postcentral gyrus and the superior temporal gyrus. Cortical
stimulation of the tongue areas reproduced the patient’s habitual seizures. A subpial resection of
the premotor, motor, sensory and postsensory cortex related to the tongue and an additional
superior temporal gyrus resection was performed. Special caution was dedicated to the preservation
of the surrounding vascular structures. He has been seizure-free since surgery. Pathological
examination showed severe gliosis.

The surgical treatment of patients with foci at the tongue area can be performed safely as far as the
relationship between the focus and the surrounding eloquent areas is well delimited.
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Introdugao

A neurofisiologia do cortex cerebral relacionada a
representa¢do motora ¢ sensitiva da lingua tem sido
extensamente estudada nos ultimos 50 anos. Ha uma
clara organizagdo somatotdpica do cortex motor e
sensitivo primarios, uma vez que a regido da lingua e
da face estende-se por cerca de 3 cm acima da fissura
silviana nos giros pré ¢ pos-central. H4 maior
representagdo da lingua no homutnculo motor do que
no sensitivo. Areas de grande sensibilidade tatil e maior
densidade de inervagdo periférica possuem represen-
tagdes corticais relativamente maiores. O mapeamento
do cortex lingual ¢ itil na determinagdo do sulco central
e de seu ponto de aproximagao com a fissura silviana’.

Diversos métodos de mapeamento cortical intra e
pré-operatdrios, como eletrocorticografia e eletroesti-
mulagdo cortical®®, ultra-sonografia® e registro de
potenciais evocados'+!, ja foram usados com o objetivo
de melhor precisar as regides-alvo. A historia e 0 exame
clinico do paciente, investigagdes eletroencefalo-
graficas, avalia¢do das caracteristicas da crise, estudos
neuropsicologicos e de neuroimagem’ também oferecem
subsidios para o diagnostico ¢ o tratamento.

Movimentos involuntarios da lingua podem ser
vistos em diferentes enfermidades. Sindrome mastiga-
téria bucolingual por uso de drogas neurolépticas,
doenca de Huntington e distonias oromandibulares sao
alguns exemplos. Esses movimentos anormais sdo, de
maneira geral, continuos®. Descargas epilépticas no
cortex da parte inferior das areas somatossensitiva e
motora produzem manifestacdes motoras e sensitivas
envolvendo a lingua. O primeiro relato de movimentos
linguais como manifestacdo de descargas epilépticas
focais foi descrito por Holtzman, em 1984, causados
por um meningeoma de convexidade?®.

O presente estudo relata um paciente com foco
epiléptico localizado nas areas motoras e sensitivas da
lingua, investigado de maneira invasiva com eletrodos
subdurais e, subseqiientemente, submetido a ressecgéo
cortical.

Relato do caso

ROA, 22 anos, sexo masculino, possuia crises com
versdo consciente da cabega para a esquerda, evoluindo
eventualmente para crises tonico-clonicas, didrias,
ocorrendo em vigilia e no sono, desde os 5 anos de
idade, refratarias ao tratamento clinico. Monitorizagao
videoeletroencefalografica revelou surtos interictais de
ondas lentas com projecao na regido frontocentral (C4-
T4). O registro ictal sugeria inicio na mesma regiao. As
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imagens obtidas no SPECT ictal demonstraram
hiperfluxo temporal direito. A ressondncia magnética
nao revelou alteragoes.

Foi submetido ao implante de grades de eletrodos
na convexidade e na regido mesial frontoparietal por meio
de uma extensa craniotomia frontoparietal direita (Figura
1). O registro eletrocorticografico crénico mostrou inicio
das descargas nas regides motora e sensitiva da lingua
com espraiamento para a regido da face (Figura 2). As
descargas intercriticas estendiam-se anterior e posterior-
mente aos giros rolandicos, bem como ao giro temporal
superior. A estimulag@o cortical da area sensitiva da
lingua reproduziu as crises clinicas (Figura 3). A seguir,
foram retirados os eletrodos e realizada ressec¢ao subpial
do cortex pré-motor, motor e sensitivo da lingua e da
face e pos-sensitiva da lingua e da face e por¢des do
giro temporal superior, com especial atengdo para a
preservacao do arcabougo vascular da regiao (Figura 4).
Apresentou discreta paralisia facial a esquerda, que
regrediu em 1 més. Mantém-se sem crises a partir dai. O
estudo anatomopatolégico demonstrou apenas gliose
severa.

Discussao

A estimulagdo cortical direta ¢ um bom método para
analisar a localizagdo de areas corticais especificas.
Problemas técnicos relacionados ao procedimento
incluem a presenca de areas corticais silenciosas e ndo
responsivas e a influéncia nio-seletiva da atividade
neuronal de areas subjacentes’. Além disso, parte do
cortex central esta escondido nas paredes dos sulcos,
¢ a superficie explorada representa pouco mais de um
terco da area funcional. Desenvolvimentos técnicos
recentes tém contribuido para a superagdo de alguns
desses problemas.

Figura 1 — Visdo intra-operatéria mostrando eletrodos em
posi¢do, centrados nas dreas rolindicas.
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Figura 2 — Eletrocorticografia créonica mostrando inicio critico nas regioes roldndicas correspondentes a lingua.

Figura 3 — Visdo intra-operatéria mostrando o resumo dos
achados neurofisiologicos. Etiquetas azuis pequenas: giro
motor. Etiqueta azul grande: drea sensitiva da lingua,
proxima a fissura silviana, a partir da qual obteve-se a crise
tipica do paciente por meio de estimulagcdo cortical.
Etiquetas verdes pequenas: giro sensitivo. A régua demarca
a distancia de 3 cm ao longo do giro motor, a partir da
fissura silviana.

Ha uma clara organizagéo somatotopica nos cortices
rolandicos. A extremidade da lingua esta representada
superiormente €, a sua parte posterior, mais caudalmente
nos giros pré e pos-central. A extremidade, ou porgao
anterior da lingua, ¢ mais amplamente representada que
as partes média e posterior da mesma. Isso se deve,
possivelmente, a relagdo da parte anterior da lingua
com a fala, seu papel funcional mais relevante. O
hemisfério dominante para a fala contém maior
representacdo cortical para a lingua’. Algum grau de

assimetria pode ocorrer na contragdo da musculatura
craniofacial de acordo com a dominancia cerebral, a
despeito da bilateralidade da inervagdo corticobulbar.

A grande concentragdo das respostas linguais a
estimulagdo elétrica imediatamente acima da fissura
silviana torna mais facil a exata determinagdo do ponto
de aproximacdo do sulco central com a mesma. Esse
marco ¢ de grande importancia para a prevencao de
disfasia pos-operatoria quando se planeja a ressecgdo
frontal ou temporal no hemisfério dominante para a fala.

Movimentos involuntarios da lingua tém sido
relatados durante o tratamento com drogas antiepilépti-
cas ou como parte de complexas discinesias orofaciais
ocorrendo durante intoxica¢do medicamentosa®. Da
mesma forma, movimentos linguais por desordens de
ganglios basais s3o complexos e ocorrem em conjunto
com movimentos de estruturas adjacentes. Tremores da
lingua sdo observados no alcoolismo cronico e na doenga
de Parkinson. Ocasionalmente, tiques ¢ mioclonias da
lingua sdo vistos como parte de uma desordem mais ampla.

Descargas epilépticas caracterizadas por movi-
mentos linguais tém sido raramente documentadas na
literatura. Holtzman (1984)* descreveu um caso de
epilepsia lingual em uma paciente de 63 anos. As crises
iniciavam-se como uma sensac¢do de inchago e
alargamento da hemilingua esquerda, seguida por
percepcdes disestésicas na mucosa oral. Subseqiien-
temente, ocorriam movimentos clonicos da lingua que
eram sucedidos por sensagdes de disfagia e impos-
sibilidade para falar ou emitir sons. As crises evoluiam
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Figura 4 — RM pdos-operatoria em T2 mostrando a ressec¢do subpial central realizada.

posteriormente com movimentos versivos da cabeca
para a esquerda e clonicos da musculatura facial a es-
querda. Tomografia de cranio diagnosticou um menin-
geoma sobre o giro sensitivo a direita. As crises ces-
saram apos a ressec¢do do tumor.

Neufeld (1988)° relatou um paciente de 73 anos com
movimentos clonicos involuntarios da lingua, prece-
didos por salivagdo ¢ associados com dor lancinante
na base da lingua. Em algumas ocasides, ocorria versao
ocular e cefalica para a esquerda e contrag¢des clonicas
do canto esquerdo da boca. Tracados eletroencefalo-
graficos ictais demonstraram atividade semi-ritmica de
3 a 5 Hz intercalada com ondas agudas nas regides
frontocentrais direitas. As crises responderam satisfa-
toriamente ao tratamento clinico.

O presente paciente apresentava crises refratarias
com versdo cefalica para a esquerda e contragdes
segmentares tonico-clonicas do mesmo lado. Tais crises
deviam-se ao espraiamento das descargas provindas
das regides corticais sensitivas ¢ motoras relativas a
lingua para as regides da face. A resseccdo cirurgica
subpial das areas epileptogénicas, com especial atengao
para a preservagao do suprimento vascular proveniente
da fissura silviana, culminou com o desaparecimento
das crises ¢ auséncia de morbidade neuroldgica. A lesdo
do arcabougo vascular arterial ¢ venoso conduz a um
aumento inaceitavel da morbidade cirurgica.

O tratamento cirrgico de pacientes com focos
epilépticos na regido correspondente a da lingua pode

ser realizado com seguranca desde que as relagdes entre
as areas eloqiientes e epileptogénicas sejam bem
conhecidas. Quando realizado no hemisfério dominante,
cuidado ainda maior deve ser exercido com o arcabougo
vascular para evitar-se lesdo ou disfungdo das areas
da fala adjacentes.
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