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RESUMO

Magalhdes E, Mascarenhas AM, Kraychete DC, Sakata RK -
Gabapentina no Tratamento da Dor Decorrente de Cistos Peri-
neurais Sacrais. Relato de Caso

JUSTIFICATIVA E OBJETIVOS: Os cistos perineurais podem
gerar dor com caracteristicas neuropaticas de dificil controle.
Os anticonvulsivantes sdo medicagbes utilizados para
tratamento de dores com essas caracteristicas. O objetivo
deste relato é mostrar um caso com total remiss&o da dor com
uso de gabapentina apos o insucesso no tratamento com todas
as outras alternativas terapéuticas utilizadas.

RELATO DE CASO: Paciente de 67 anos, diabética, com
queixa de dor lombossacra ha dois meses, com as seguintes
caracteristicas: diaria, em pontada e queimacgéao, de
intensidade leve a moderada e com irradiagdo para regiao pos-
terior da coxa. Piorava com o movimento e com a posi¢gao
ortostatica. Ha seis meses havia tido um episédio semelhante
de dor, que melhorou com o uso de corticoesterdides. A
ressonancia nuclear magnética da coluna lombossacra
mostrava lesées cisticas perineurais sacrais em S, S; e S;
com didmetro de 2,56 a 4 cm, comprimindo o saco dural
associado a erosdo ¢ssea. Foi introduzida a gabapentina em
doses progressivas até 900 mg/dia, com alivio completo do
quadro algico.

CONCLUSOES: A dor neuropética provocada pelo cisto de
Tarlov pode ser controlada de maneira adequada com
gabapentina.

Unitermos: DOENCAS, Neurolégica: cistos perineurais; DOR,
Crénica; DROGAS: gabapentina

SUMMARY

Magalhdes E, Mascarenhas AM, Kraychete DC, Sakata RK -
Gabapentin to Treat Sacral Perineural Cyst-Induced Pain.
Case Report

BACKGROUND AND OBJECTIVES: Perineural cysts may in-
duce difficult to control neuropathic pain. Anticonvulsivants are
used to treat such pain. This report aimed at presenting a case
of total pain remission with gabapentin after failure of all other
therapeutic alternatives used.

CASE REPORT: Female, diabetic patient, 67 years old, com-
plaining of lumbosacral pain for two months, with the following
characteristics: daily, sharp and burning pain of mild to moder-
ate intensity irradiating to posterior thigh. Pain would worsen
with movement and in the standing position. Six months before
she had had a similar pain episode which improved with ste-
roids. Lumbosacral spine MRI showed 2.5 cm sacral perineural
cystinjuries at S;, S;and S3, compressing the dural sac and as-
sociated to bone erosion. Gabapentin was introduced in pro-
gressive doses until 900 mg/day, with complete pain relief.
CONCLUSIONS: Tarlov’s cyst neuropathic pain may be ade-
quately controlled with gabapentin.

Key Words: DISEASE, Neurologic: perineural cysts; DRUGS:
gabapentin; PAIN, Chronic

INTRODUGAO

As classificagdes dos cistos lombossacros sdo baseadas
nalocalizagao, no conteudo e na associagao com doen-
¢as de malformagéao do tubo neural. As malformagdes mais
comumente encontradas sao as meningoceles e as menin-
gomieloceles. Em 1988, os cistos espinhais foram classifi-
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cados em trés categorias principais: tipo | - cisto extradural
sem fibras de raizes nervosas, que pode ser subdividido em
tipo 1A (cisto meningeo extradural) e IB (meningocele sa-
cral); tipo Il - cisto meningeo extradural espinhal com fibras
de raizes nervosas; e tipo Il - cisto espinhal intradural o
caso relatado da nossa paciente trata-se do tipo Il ou cisto
de Tarlov.

O envolvimento direto das raizes nervosas pela parede
dos cistos e a conseqliente lesdo dos axdnios que carre-
gam as informacgdes dolorosas em diregcéo central levam
a descargas espontaneas dos nervos aferentes devido a
estimulacdo mecénica e alteragéo da fisiologia da medu-
la e das vias nociceptivas centrais, gerando dor com ca-
racteristicas neuropaticas. Agabapentinainibeaacaodo
aspartato e glutamato, diminuindo assim os impulsos no-
ciceptivosascendentes, gerandoefeitoanalgésico. Além
disso, elaaumentaaconcentracdode GABAe serotonina
no sistema nervoso central, devido a uma maior reducao
local do glutamato, e bloqueia os canaisde Na*ede Ca™"
nos neurdnios, contribuindo mais uma vez com a analge-
sia.
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O objetivo deste relato € apresentar um caso de dor cronica
em paciente com cisto perineural (doenga de Tarlov), que foi
tratada com gabapentina, com bom resultado.

RELATO DO CASO

Uma paciente de 67 anos, diabética (controlada com metfor-
mina-500 mg/dia)foiatendidanoambulatériode dordo Hos-
pital Universitario Professor Edgard Santos - UFBA, com
queixa de dorlombossacra ha dois meses, com as seguintes
caracteristicas: diaria, em pontada e queimacéo, de intensi-
dadeleve amoderada e comirradiagdo pararegido posterior
dacoxa. Pioravacom omovimento e com a posi¢ao ortostati-
ca.Relatavaque haseis meseshaviatidoumepisédio seme-
Ihante de dor, que melhorou com o uso de corticoesterdéides.
Para esse episddio de dor, ja tinha feito uso de analgésicos
opidides, antiinflamatérios, corticosteréides, acupuntura, fi-
sioterapia e pilates, sem melhora. Ao examefisico, apresen-
tavapontos gatilhoemregidolombare nadegas. Aressonan-
cia nuclear magnética da coluna lombossacra mostrava le-
sdescisticas perineurais sacraisem S, S, e S;comdiametro
de 2,5a4 cm, comprimindo o saco dural associado a erosao
6ssea (Figuras 1 e 2). Foi introduzida a gabapentina em
doses progressivas até 900 mg/dia, com alivio completo do
quadro algico.
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Figura 1 - Ressonancia Magnética da Coluna Lombossa-
cra mostrando os Cistos Perineurais
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Figura 2 - Corte Transversal a Nivel Sacral da Ressonancia
Magnética mostrando os Cistos Perineurais

DISCUSSAO

Nofeto,osacoduraleotuboneural estendem-seaolongodo
sacro até ofilamento terminal. Posteriormente, o tubo neural
perde essa conexdo com o filamento terminal, ocorrendo re-
tragado cranial e assim ha redugéo do saco dural, que perma-
nece dessa forma até a fase adulta. Se a ascensé&o do saco
dural for retardada, pode assumir a aparéncia de cistos sa-
crais e ai permanecer. As teorias para a patogénese dos cis-
tos sacrais ainda sdo discutidas. Aformagéao dos cistos pode
ser decorrente de defeito na migracao e desenvolvimento
demorado do tubo neural ap6s a diferenciagédo do mesoder-
ma, rotura da duramater por trauma direto, alteragédo no fe-
chamentodotuboneural e falhanaascensaodosacomenin-
geo?*.Nocasorelatado, ndo foi possivel definir qual das teo-
rias explica a etiologia.

Embora muitos dos cistos sacrais sejam assintomaticos, al-
guns provocam sintomas. Pode ocorrer dor radicular e peri-
neal associada a parestesias, devido a compressao ou esti-
ramento de raizes envolvidas pelos cistos 4 Dor lombar bai-
xa intermitente acontece em cerca de 80% dos pacientes e
pode ser agravada pela atividade fisica ou pela manobra de
Valsalva. Podem ser encontradas disfun¢des de esfincteres
como disuria, retengao, incontinéncia, constipagdo. A dis-
func&o erétil € um achado ocasional *>®. O tratamento cirur-
gico é indicado quando ocorre alteracéo neuroldgica 2*.

O diagndéstico diferencial dos cistos sacrais incluem tumo-
res, abscessos e hematomas extradurais 50 diagnéstico é
confirmado por exames radiolégicos como mielografia, ou
tomografia computadorizada, porém a ressonancia nuclear
magnética (RNM) é o exame de escolha pela possibilidade
de diferenciar com maior precisdo a densidade do tecido, e
auséncia de interferéncias 6sseas. ARNM é um exame néo
invasivo e capaz de evidenciar erosdes 0sseas do canal ou
dos foramens sacrais >%”.
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O cistode Tarlov pode causar lombociatalgia e deve ser con-
siderado no diagnéstico diferencial de outras doengas que
causamsintomasradiculares nestenivel. Devidoacompres-
sdo de estruturas nervosas, a dor provocada pelos cistos de
Tarlov tem caracteristicas neuropaticas.

A dor neuropéatica esta associada aos seguintes mecanis-
mos %' alteracdo da quantidade de neurotransmissores ini-
bitérios e excitatorios; mudancga nas sinapses do sistema
nervoso central; sinapses inibitérias tornam-se excitatorias,
sinapseslatentes sdo ativadas, efibras grossas podem fazer
sinapse comfibrasfinas; redugcdo dos mecanismos inibité-
rios descendentes da dor; alteragdo do sistema simpatico;
entre outros efeitos.

Otratamentodadordeve serfeitocom medicagdes apropria-
das. O tratamento conservador consiste basicamente no ali-
viodadoreprogramasdeterapiafisica paraestabilizagdoda
musculatura abdominal e pélvica ®. O tratamento cirurgico
envolve laminectomia com drenagem e cauterizacao da pa-
rededocisto ''; esse procedimento pode provocar alteragao
neuroldgica. Uma outra alternativa cirurgica é a drenagem
percutaneaquepode sernecessariorepetirdevidoarecidiva
doscistos ''. Osriscos inclueminfecgéo e cefaléia®. Apacien-
te do caso teve remissao completa da dor com uso da gaba-
pentina.

A gabapentina, aprovada pelo FDA em 1993, possui meca-
nismo de agéo complexo e multiplo. Esse medicamento pro-
move aumento do efeito do GABA no sistema nervoso cen-
tral, reducéo do glutamato e bloqueio de canais de sédioe de
calcio nos neurdnios '%'213,

A gabapentina € absorvida pelo intestino delgado, com bio-
disponibilidade dependente da dose, e que ocorre de forma
linear com pequenas doses (até 1800 mg) e ndo linear com
grandesdoses (> 3600 mg), com consequentes variagdes na
concentragado sérica .

Até o presente momento, ndo foram descritas complicagbes
hematoldgicas, hepaticas e dermatoldgicas significativas.
Seus efeitos adversos tém relagéo direta com a dose, e os
mais comuns séo sonoléncia, que acontece em 20% dos pa-
cientes; ataxia, em 17%; nistagmo, em 15%; e astenia. Aga-
bapentina é considerada anticonvulsivante segura entre os
disponiveis 2.
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Gabapentin to Treat Sacral Perineural
Cyst-Induced Pain. Case Report
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INTRODUCTION

Lumbosacral cysts are classified based on their location,
content and association with neural tube malformations.
Most common malformations are meningocele and
meningomyelocele. Spinal cysts were classified in 1988 in
three major categories: type | - extradural cyst without ner-
vous root fibers, which may be subdivided in type IA
(extradural meningeal cyst) and IB (sacral meningocele);
type Il - extradural spinal meningeal cyst with nervous root fi-
bers; andtype Il -intradural spinal cyst'. Ourcase was atype
Il or Tarlov’s cyst.

Direct nervous roots involvement by cyst walls and conse-
quentinjuries to axons centrally carrying painful information,
lead to spontaneous afferent nerves discharge due to me-
chanical stimulation and changes in medullary and central
nociceptive pathways physiology, inducing pain with
neuropathic characteristics. Gabapentin inhibits aspartate
and glutamate action, thus decreasing ascending nocicep-
tive impulses and relieving pain. In addition, it increases
GABA and serotonin concentration in the central nervous
system due to afurtherlocal glutamate decrease, and blocks
neuronalNa"and Ca*" channels, further contributing to anal-
gesia.

This report aimed at presenting a case of chronic pain in pa-
tient with perineural cyst (Tarlov’s disease), successfully
treated with gabapentin.

CASE REPORT

Female, diabetic patient, (controlled with metformin - 500
mg/day), 67 years old, referred to Hospital Universitario Pro-
fessor Edgard Santos - UFBA’s pain service, complaining of
lumbosacral pain for two months, with the following charac-
teristics: daily, sharp and burning pain of mild to moderate in-
tensity irradiating to posterior thigh. Pain would worsen with
movement and in the standing position. Six months before
she had had a similar pain episode which improved with ste-
roids. For this pain episode she had already used opioids,
anti-inflammatory drugs, steroids, acupuncture, physical
therapy and pilates, withoutimprovement. At physical evalu-
ation she presented triggering points at lumbar region and
breeches. Lumbosacral spine MRIshowed 2.5to4 cm sacral
perineural cystic lesions at S, S, and S; compressing the
dural sac and associated to bone erosion (Figures 1 and 2).
Gabapentin was introduced in progressive doses until 900
mg/day with complete pain relief.
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Figure 1 - Lumbosacral Spine MRI showing Perineural
Cysts
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Figure 2 - MRI Sacral Cross-Section showing Perineural
Cysts

DISCUSSION

Fetal dural sac and neural tube extend along the sacral
nerve to the terminal filament. Then, neural tube loses this
connection with the terminal filament with cranial retraction,
thus decreasing the dural sac, which remains so until adult-
hood. If dural sac ascension is delayed, it may acquire the
appearanceofsacral cystsandremainlike that. Theories for
the pathogenesis of sacral cysts are still under discussion.
Cysts mightbeaconsequence of migration defects and slow
development of the neural tube after mesoderm differentia-
tion, dural rupture by direct trauma, changes in neural tube
closing and failure in meningeal sac ascension 2. ltwas im-
possible, in our case, to define which theory would have ex-
plained the ethiology.

Although many sacral cysts are asymptomatic, some may
have symptoms. There might be radicular and perineal pain
associatedtoparesthesias, duetocompressionorstretching
ofrootsinvolved bythe cysts“. Lowintermittentlumbar painis
presentin 80% of patients and may be worsened by physical
activity or Valsalva maneuver. There might be sphincter
dysfunctions, such as dysuria, retention, incontinence, con-
stipation. Erectile dysfunction is an occasional finding 356
Surgicaltreatmentisindicated whenthereis neurological ab-
normality 2*.

Differential sacral cysts diagnosis includes tumors, ab-
scesses and extradural hematomas *. Diagnosis is con-
firmed by radiological exams, such as myelography or com-
puterized tomography (CT), but magnetic resonance image
(MRI) is the exam of choice for the possibility of more pre-
cisely differentiating tissue density and the absence of bone
interferences. MRlis anon-invasive testable to evidence ca-
nal or sacral foramens bone erosions %7,

Tarlov’s cyst may induce lumbar sciatic pain and should be
considered differential diagnosis for other diseases causing
radicular symptoms at this level. Due to nervous structures
compression, Tarlov’s cyst-induced pain has neuropathic
characteristics.

Neuropathic pain is associated to the following mechanisms
810: changes in inhibitory and excitatory neurotransmitters
quantity; changes in central nervous system synapses; in-
hibitory synapses become excitatory, latentsynapsesareac-
tivated, and thick fibers may synapse with thin fibers; de-
crease in pain descending inhibitory mechanisms; changes
in sympathetic system, among others.

Pain should be treated with adequate drugs. Conservative
treatmentis basically painreliefand physicaltherapyto stabi-
lize abdominal and pelvic muscles °. Surgical treatment in-
volveslaminectomy with cystwalldrainage and cauterization
" but this procedure may promote neurological changes.
Anothersurgical alternative is percutaneous drainage, which
mighthavetoberepeatedduetocystsrecurrence " Risksin-
clude infection and headache ©. Our patient had complete re-
mission with gabapentin.

Approved by the FDAin 1993, gabapentin has acomplexand
multiple action mechanism. It promotes increased GABA ef-
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fecton central nervous system, decreased glutamate andthe
blockade of neuronal sodium and calcium channels '%'2"2,
Gabapentin is absorbed by the small intestine with dose-de-
pendent bioavailability, which is linear with low doses (up to
1800 mg) and non-linear with high doses (> 3600 mg), with
consequent variations in serum concentrations 1,

To date, no significant blood, liver and skin complications
have beenreported. Its adverse effects are directly related to
the dose and the most common are sleepiness, present in
20% of patients; ataxia in 17%; nystagmus in 15%; and
asthenia.

Gabapentin is considered a safe anticonvulsivant drug
among those available in the market *°.
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RESUMEN

Magalhdes E, Mascarenhas AM, Kraychete DC, Sakata RK -
Gabapentina en el Tratamiento del Dolor Decurrente de Quis-
tes Perineurales Sacrales. Relato de Caso

JUSTIFICATIVA Y OBJETIVOS: Los quistes perineurales
pueden generar dolor con caracteristicas neuropaticas de
dificil control. Los anticonvulsivantes son medicaciones
utilizadas para tratamiento de dolores con esas caracteristicas.
El objetivo de este relato es mostrar un caso con total remision
del dolor con el uso de gabapentina después del mal suceso en
el tratamiento con todas las otras alternativas terapéuticas
utilizadas.

RELATO DE CASO: Paciente de 67 anos, diabética, con queja
de dolor lombosacra hace dos meses, con las siguientes
caracteristicas: diaria, en puntada y quemazon, de intensidad
leve a moderada y con irradiacion para region posterior del
muslo. Peoraba con el movimiento y con la posicion ortostatica.
Hace seis meses tuvo un episodio semejante de dolor, que
mejord con el uso de corticoesterdides. La resonancia nuclear
magnética de la columna lombosacra mostraba lesiones
cisticas perineurales sacrales en S1, S2 y S3 con diametro de
2,5 a 4 cm, comprimiendo el saco dural asociado a la erosién
osea. Fue introducida la gabapentina en dosis progresivas
hasta 900 mg/dia, con alivio completo del cuadro algico.

CONCLUSIONES: EI dolor neuropatico provocado por el
quiste de Tarlov puede sercontrolada de manera adecuada con
gabapentina.
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