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RESUMO

Introdugao. A sindrome de Pisa (pleurototonus) ¢ uma rara dis-
tonia truncal tonica que leva 2 lateralizacdo do tronco com leve
rotacdo do eixo axial para trds sem distonia em outras partes do
corpo. Classicamente essa sindrome é relacionada a uma reagio ad-
versa aguda ou tardia ao tratamento com neurolépticos mas pode
ser associada a muitas outras medicagoes ou mesmo ser idiopdatica.
Método. Relatamos um caso de sindrome de Pisa em uma mulher
de 33 anos como uma distonia tardia secunddria ao uso prolongado
de haloperidol. Conclusiao. Com o relato dessa rara e pouco co-
nhecida sindrome chamamos a aten¢do para a necessidade do uso
criterioso dos neurolépticos.
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ABSTRACT

Introduction. The Pisa syndrome (pleurothotonus) is a rare tonic
truncal dystonia that leads to a lateral flexion of the body trunk
with slight backward axial rotation without dystonia in the rest of
the body. Classically this syndrome is related to an acute or delayed
adverse reaction to neuroleptics treatment but may also be associ-
ated with many other medications or even be idiopathic. Method.
We report a case of Pisa syndrome of a 33 year old woman with late
secondary dystonia because of the prolonged usage of haloperidol.
Conclusion. With the report of this rare and relatively unknown
syndrome we are drawing attention to the need of discernment in
the use of neuroleptics.
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INTRODUGCAO

A sindrome de Pisa (pleurototonus) é caracte-
rizada por distonia tonica do tronco com lateralizagio
e leve rotagdo para trds sem distonia em outras partes
do corpo'?. O primeiro relato da sindrome foi feito
em 1972, na ocasido os autores descreveram uma nova
sindrome distonica relacionada a terapia com butiro-
fenonas®. A prevaléncia é pouco conhecida. Em um
estudo multicéntrico a sindrome de Pisa foi observada
em 17 entre 45000 pacientes psiquidtricos com preva-
léncia de cerca de 0,04%*. Outra pesquisa que avaliou
pacientes psicogeridtricos num periodo de cinco anos
relatou prevaléncia de 8,3% (9,3% entre as mulheres
e 6,4% entre os homens)®. Sdo considerados fatores de
risco para a sindrome de Pisa o tratamento com vdrias
medicagdes, a idade avangada, o sexo feminino e a pre-
senca de desordens cerebrais organicas®.

METODO

Trata-se de um relato de caso. A paciente é prove-
niente da clinica privada (consultério) de um dos auto-
res e assinou consentimento informado autorizando que
os dados clinicos e a imagem fossem utilizados no artigo.
Relato de caso

Mulher de 33 anos de idade, desde os 20 anos
apresenta episodios de descontrole e agressividade re-
lacionada a trauma psicolégico que se seguiu a pro-
blemas conjugais e ao fato de ter sido afastada de seus
filhos. Na época foi medicada com heloperidol 5mg
duas vezes ao dia e diazepan 10mg a noite com contro-
le do quadro. H4 trés anos comegou a apresentar disto-
nia da musculatura paravertebral com desvio do tronco
para a direita e leve rotagao para trds. O quadro inicial-
mente era leve e flutuante, mas com o tempo tornou-se
progressivo com episédios cada vez mais intenso que as
vezes chegavam a dificultar a deambulagao. Avaliamos
a paciente pela primeira vez hd cerca de seis meses, ela
ainda fazia uso de haloperidol 5mg duas vezes ao dia
(continuamente hd cerca de 13 anos) e hd muito tem-
po nao tinha acompanhamento médico regular. Apre-
sentava intensa distonia com desvio do tronco para a
direita e leve rotagio caracterizando a sindrome de Pisa
(fig1). Sua queixa principal era lombalgia. Necessitava
de acompanhante j4 que quando a distonia se agravava
precisava de apoio para deambular. Nio foi possivel re-
alizar o tratamento com toxina botulinica (terapéutica
de primeira escolha nestes casos) pela dificuldade de
acesso a esta ferramenta terapéutica no sistema publico
de satide de Alagoas e também devido ao dificil quadro
psiquidtrico da paciente. Tomografia computadorizada
tordcica e lombar demonstrou apenas desvio escoliéti-

co do eixo axial. Retiramos entdo o haloperidol e ini-
ciamos o triexifenidil 5Smg com aumento progressivo
da dose até 20mg ao dia. Inicialmente mantivemos o
diazepan 10mg a noite, posteriormente fomos aumen-
tando a dose progressivamente para 10mg trés vezes ao
dia. Apés quatro semanas houve uma clara diminuigao
da distonia com melhora da lombalgia e, apesar de ain-
da ter momentos de piora, j4 nao havia comprometi-
mento da marcha. A melhora foi significativa mas par-
cial, a paciente continuou a ter distonia e lateralizagio
do eixo axial. Apés 4 meses da retirada do haloperidol
voltou a apresentar episédio de descontrole e agressi-
vidade, iniciamos entdo a risperidona 1mg duas vezes
ao dia. Apés um més do inicio da risperidona houve
uma grande piora da distonia com nitido aumento do
desvio lateral do tronco com intensa lombalgia nova-
mente comprometendo a marcha. Descontinuamos
a risperidona e os movimentos distonicos voltaram a
melhorar.

Figura 1. Distonia truncal levando a lateralizagio e leve rotagio do
eixo axial para trds (sindrome de Pisa ou pleurototonus).

DISCUSSAO

Inicialmente a sindrome de Pisa foi considera-
da uma rara reagao colateral aguda ou tardia ao uso
de neurolépticos convencionais*®. Hoje, no entanto,
sabemos que pode também estar associada aos neu-
rolépticos atipicos como a olanzapina, risperidona e
clozapina’. Existem relatos ainda de sindrome de Pisa
associada ao uso de antidepressivos triciclicos, benzo-
diazepinicos, inibidores seletivos da recaptacio da se-
rotonina, antieméticos, carbonato de litio e inibidores
da colinesterase®. Autores referiram o desenvolvimento
da sindrome em dois pacientes que fizeram uso de ini-
bidores de colinesterase (donepezil e rivastigmina) para



doenca de Alzheimer®. H4 relatos da sindrome de Pisa
associada a doencas neurodegenerativas como a doenga
de Alzheimer, atrofia de multiplos sistemas e doenga de
Lewy de forma idiopdtica, sem associagdo com medi-
cagoes’. Isso levanta a hipétese de que a sindrome pode
ser secunddria ao desbalanco entre neurotransmisso-
res, com diminuigio de estimulos dopaminérgicos e
excesso de estimulos colinérgicos’. O quadro foi des-
crito como uma complicagdo motora do tratamento
da doenga de Parkinson com levodopa, nesse caso a
sindrome ocorria como uma reagio distdnica na de-
terioragio de fim de dose’. A sindrome também pode
ocorrer ap6s a descontinuagdo da terapia antipsicética.
Esses relatos reforcam a hipétese do desbalango dopa-
minérgico®.

Nossa paciente desenvolveu a sindrome de Pisa
ap6s quase dez anos de uso continuo de haloperidol na
dose de 10mg ao dia. O desvio lateral do tronco era
t3o intenso que, em periodos de piora, dificultava a
marcha (Fig 1). Apesar do cardter flutuante a paciente
nunca ficava sem o movimento involuntdrio. Pela in-
tensidade e a longa evolugao do quadro houve o desen-
volvimento de uma postura fixa sobre a qual ocorriam
tipicos movimentos distonicos de maior ou menor in-
tensidade. A queixa principal era forte lombalgia. Até
que nos procurasse pela primeira vez, apés quase trés
anos de evolugdo da sindrome de Pisa, o quadro ainda
nao havia sido relacionado a uma reagao ao haloperi-
dol. Isso deixa claro que a sindrome de Pisa é uma rea-
¢a0 adversa aos neurolépticos muito pouco conhecida.
E essencial que os profissionais de satide conhegam os
possiveis efeitos adversos jd que o pronto reconheci-
mento da discinesia e a retirada precoce do neurolép-
tico aumentam a chance de uma pronta reversio do
quadro. No nosso caso houve uma clara melhora do
quadro apés a retirada do haloperidol e inicio do anti-
colinérgico, mas a paciente continuou a ter distonia e
manteve uma postura de lateralizagio do tronco. Acre-
ditamos que a evolugio muito longa e a demora do
reconhecimento do quadro (quase trés anos) foram os
fatores preponderantes para a melhora apenas parcial.
Algum tempo apés a melhora clinica da distonia, a pa-

ciente apresentou uma recaida do quadro psiquidtri-
co levando a necessidade de iniciar a risperidona, isso
ocasionou uma nova piora do quadro distonico e uma
exacerbacgao da sindrome de Pisa, isso reforca a relagao
também com os neurolépticos atipicos como referido
por outros autores®.

CONCLUSAO

A sindrome de Pisa pode ocorrer como uma rara
reagdo distOnica tardia ao uso tanto de neurolépticos
convencionais quanto dos atipicos e é muito pouco
conhecida. Com esse relato esperamos chamar a aten-
a0 para as principais caracteristicas do quadro, facili-
tando um mais rdpido reconhecimento e propiciando
um tratamento precoce. Queremos também reforgar a
necessidade do uso mais criterioso dos neurolépticos,
primando pelo uso com indicagdes precisas, nas meno-
res doses e pelo menor tempo possivel, para evitar os
potenciais efeitos colaterais dessas medicagoes.
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