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Case report: Pisa syndrome caused by acetylcholinesterase inhibitors
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RESUMO

A Sindrome de Pisa (SP), ou pleurotétono, € caracterizada por flexdo lateral do corpo e
da cabeca (encurvamento lateral) e discreta rotacdo axial do tronco®. Trata-se de uma
sindrome distonica causada por neurolépticos atipicos, anti-eméticos e antidepressivos e
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inibidores de acetilcolinesterase (IAchE)®. Relatamos um caso de SP em uma paciente de
72 anos apbs uso de inibidores de acetilcolinesterase. Conclusdo: Trata-se de uma
sindrome com multiplas etiologias, o que deve fazer com que o clinico fique atento a esta
condigé@o. Nesse caso, o fato da interrup¢do do uso de IAchE levar a reversdo da SP,
sugere relacdo de causa e efeito. Mais estudos sdo necessarios sobre esse assunto, pois 0
pleurotétono pode ter consequéncias importantes no equilibrio e motricidade do idoso.

Palavras-Chave: Sindrome de pisa, pleurotdtono, inibidor de acetilcolisterase.

ABSTRACT

Pisa Syndrome (PS), or pleurothotonus, is characterized by lateral flexion of the body and
head (lateral bending) and mild axial rotation of the trunkl. It is a dystonic syndrome
caused by atypical neuroleptics, anti-emetics and antidepressants and
acetylcholinesterase (IAchE) inhibitors®. We report a case of PS in a 72-year-old patient
after using acetylcholinesterase inhibitors. Conclusion: It is a syndrome with multiple
etiologies, which should make the clinician pay attention to this condition. In this case,
the fact that the interruption of the use of IAchE leads to the reversal of SP, suggests a
cause-and-effect relationship. More studies are needed on this subject, as the
pleurothotonus can have important consequences on the balance and motricity of the
elderly.

Keywords: Pisa syndrome, pleurototonus, acetylcolisterase inhibitor.

1 INTRODUCAO

A Sindrome de Pisa (SP), ou pleurotétono, é caracterizada por flexdo lateral do
corpo e da cabeca (encurvamento lateral) e discreta rotagdo axial do tronco®. O primeiro
relato da sindrome foi feito em 1972, por Ekbom e cols, que descreveram uma nova
sindrome distonica causada por neurolépticos atipicos, antieméticos e antidepressivos®.
Recentemente, tal sindrome tem sido relacionada com uso de inibidores de
acetilcolinesterase (IAchE).

A prevaléncia da SP ainda é pouco conhecida. Em um estudo multicéntrico, a
sindrome de Pisa foi observada em 0,04% de pacientes psiquiatricos. Em outro estudo
que avaliou uma populagdo geriatrica durante cinco anos, a prevaléncia foi de 8,3%?!. Por
se tratar de condigdo rara e pouco conhecida a prevaléncia da SP varia bastante entre os
estudos publicados.

O objetivo deste relato foi descrever um caso de Sindrome de Pisa reversivel apds

uso de inibidores de acetilcolinesterase em paciente com Doencga de Alzheimer.
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2 DESCRICAO DO CASO

Paciente do sexo feminino, 72 anos de idade, professora de educagdo fisica
aposentada com curso superior em pedagogia, foi diagnosticada ha 2 anos com provavel
deméncia de Alzheimer fase moderada (CDR2). Apresentava apatia, além do declinio
cognitivo progressivo. Sempre teve habitos de vida saudavel, ndo apresentava histéria
psiquidtrica prévia nem outras comorbidades. N&o fazia uso continuo de medicag&o. Foi
prescrito o uso de 5mg de cloridrato de donepezila uma vez ao dia, com progressao da
dose para 10 mg/dia. Cinco meses ap0s inicio do medicamento, a paciente passou a
apresentar lateralizacdo do tronco para o lado esquerdo, que piorava com a deambulacéo.
Foi levantada a hipétese diagnoéstica de sindrome de Pisa e suspenso o uso de donepezila.
Apos a suspensdo da medicacdo, os sintomas de distonia desapareceram em sete dias.
Oito semanas depois da retirada da donepezila, foi iniciada rivastigmina, 3mg/vez ao dia
(1,5mg 12/12h), com progressdo da dose para 6mg (3mg 12/12h) uma vez ao dia ao longo
de seis semanas, ocasido em que passou a apresentar distonia axial para esquerda de novo.
Ap0s a descontinuacdo do uso de rivastigmina, tal manifestacdo desapareceu, novamente,

€m uma Semana.

3 DISCUSSAO

Existem poucos casos descritos na literatura sobre a fisiopatologia da SP,
principalmente quando relacionada ao uso de IAchE. Acredita-se que haja um
desequilibrio  dopaminérgico-colinérgico causado pelo uso dos inibidores de
acetilcolinesterase®. Outros neurotransmissores como a serotonina e noradrenalina
também podem s&o associados a esta distonia®. O fato da interrup¢do do uso de IAchE e
levar a reversao da SP sugere, nesse caso analisado e em outros da literatura, relacédo de
causa e efeito. Possivelmente trata-se de uma sindrome com multiplas etiologias.

Sdo considerados fatores de risco para a sindrome de Pisa o tratamento com varias
medicacdes, a idade avancada, o sexo feminino e a presenga de desordens cerebrais
organicas®.

Os trés inibidores em uso atualmente (donepizila, rivastigmina e galantamina) tém
sido implicados, independente de dose e apresentacdo (uso oral ou transdermico) ao
aparecimento da SP. O tempo de aparecimento da distonia depois do uso de IAchE ¢
variavel, desde alguns dias a varios anos’3. A interrupcao do uso de IAchE parece reverter
a sindrome na maioria dos casos. Além disso, na maioria das vezes, a reintroducdo gradual

de outro IAchE nédo causa novo episodio de SP, diferentemente do que ocorreu neste
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relato de caso. Outras estratégias farmacologicas incluem uso de amantadina ou injecao

de toxina botulinica para reversio da SP®.

4 CONCLUSAO

Esse relato de caso sugere uma conexao entre SP e o uso dos IAchE. A distonia
pode aumentar o risco de queda e suas graves consequéncias ao idoso. Os clinicos devem
estar atentos quanto a possibilidade dessa sindrome e informar a farmacovigilancia, no
caso do Brasil a ANVISA, quanto ao aparecimento desses efeitos adversos para melhorar
o0 atendimento aos pacientes com essa sindrome. Além disso, novos estudos devem ser

feitos para melhor conhecimento dessa relagdo entre sindrome de Pisa e o0 uso de IAchE.
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