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TORCICOLO ESPASMODICO POS-TRAUMATICO

MABEL SATOMI KAWASAKT* OTTO J. HEH/\{AWDEZ—FUS TES **
EMILIO J. SCHEER NETO***, OTTO HERNANDEZ-COSSIO***

RESUMO - A distonia p6s-trauméatica (DPT) é sequela rara do traumatismo cranio-encefalico (TCE). Descrevemos
um paciente com torcicolo espasmadico e revisamos 31 casos descritos na literatura. O intervalo de tempo entre
o TCE e o aparecimento da distonia variou de 2 horas a 9 anos. Em 11 casos o TCE foi de média gravidade e em
20 foi severo. As lesdes na tomografia de cranio (CT) foram: hematomas extra e subdurais e hemorragias talamicas.
Na ressonancia magnética a leséo mais frequente estava localizada no ganglio basal contralateral ou no talamo.
Em nosso caso, a CT de cranio evidenciava higroma bilateral e edema cerebral difuso, com reabsorcéo 6 dias
depois; a RMN encefalica realizada 1 ano apés o TCE mostrou discreta atrofia cerebral. Apesar da fisiopatologia
da DPT néo estar bem esclarecida, héa indicios de disfungdo do circuito lenticulo-talamico e que a variagdo de
tempo entre o TCE e o desenvolvimento da DPT, ocorra por presenga de neurdnios aberrantes.

PALAVRAS-CHAVE: distonia pds-traumatica, trauma cranio-encefalico, torcicolo espasmadico.

Post traumatic spasmodic torticollis

ABSTRACT - Dystonia is a rare consequence of head trauma. We describe one case of post-traumatic spasmodic
torticollis and review thirty-one cases reported in the literature. The time course among the head injury and the
onset of dystonia ranged from two hours to nine years. Eleven cases had mild head injury and twenty had severe.
On CT studies, the most frequent lesion was extradural, subdural and thalamic hemorrhagies; on MRI there were
lesions in contralateral basal ganglia or thalamus. In our case, initial CT findings were bilateral hygroma and
generalized brain edema. A follow-up CT sixt days after head injury showed cerebral atrophy and MRI scan (one
year later) showed cerebral atrophy either. The pathophysiologic mechanisms related to the appearence of dystonia
are poorly understood. However, there are evidences suggesting that some dysfunction of lenticulothalamic
neuronal circuits plays an important role. The period of time between the head injury and the appearence of post-
traumatic dystonia, seems to be related to aberrant central neurons.

KEY WORDS: post-traumatic dystonia, head trauma, spasmodic torticollis.

As primeiras meng¢8es sobre a importancia do trauma no sistema nervoso central (SNC) foram
feitas por Galeno (130-200 d.&Qaleno estudou as consequéncias do trauma no SNC em gladiadores
e, também com base em suas dissec¢des de animais, concluiu que os distlrbios pés-traumaticos
eram de dois tipos: um ligado as sensagdes e percepcdes, outro ao controle dos movimentos; sendo
estes relacionados a lesGes no cérebro e no cerebelo respectivamente. As descricdes mais substanciais
de pacientes com distonia, apareceram no final do século XIX. Gowers, em 1888, descreveu dois
irmaos com movimentos anormais lentos e persistentes, utilizando o termo “coréia tetdfsies”
pacientes mais tarde seriam reconhecidos como portadores da doenca de Wilson. Nessa mesma
época foram levantadas varias hipoteses de que os distdrbios psicolégicos seriam fatores importantes
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Tabela 1. Classificagéo da distonia. na génese de tais movimentos anormais, sendo
consagrados outros termos, como por exemplo:
“neurose de torgao”, “espasmos histéricos”,
“mioclonia do tronco” e “cadimbras ténicas”. Em
1908, Schwalbe descreveu minuciosamente uma

|. Etiologia
Priméarias
Hereditarias
Autossémica dominante

Ligada ao cromossomo X sindrome observada em trés irm&os, com padréo
Esporadicas de transmissao autossdmica dominante, caracteri-
Secundarias zada por “cdimbras ténicas e sintomas histéricos”,
Associada a processos neurodegenerativos que mais tarde seria conhecida como distonia
Esporadicas generalizada hereditaria. Esses mesmos movi-
Hereditarias mentos descritos por Schwalbe, foram observados

Associada a disturbios metabdlicos em seis pacientes por Oppenheim em 18

ﬁg;gggc'dos argumgn?ou ser a causa primaria organica e n_élo
Outras psicogénica Oppenheim descreveu esses movi-

Associada a causas especificas mentos como espasmos tonicos alternados com
LesBes perinatais e Kernicterus hipotonia, com comprometimento da marcha,
Infeccbes movimentos de torg¢éo do tronco e dos membros,
Sindrome paraneoplasica abalos musculares rapidos e nos casos mais gra-
LesGes cerebrovasculares ves, deformidades posturas fixas, sendo intro-
Traumatismos cranio-encefalicos duzidos os termos: “dystonia musculorum defor-
'lgoxmas mans” enfatizando as alterag6es do tono muscular

rogas

e a producéo de deformidades posturais; e quando

Distonia psicogénica havia proeminéncia dos distirbios de marcha,

II. Idade de inicio “dysbasia lordotica progressiva’. No mesmo ano,
Infancia - 0-12 anos Flatau e Sterlingriticaram a terminologia usada
Adolescéncia - 13-20 anos por Oppenheim, pois as tuwacdes do tono
Adulto - > 20 anos muscular nem sempre estavanesentes e nem

I11. Distribuic&o todos os pacientes observados tinham evidéncias
Focal de comprometimento priménnuscular, tampou-
Segmentar co apresentavam defordaide$
Multifocal

Generalizada Apesar da conceituagéo clinica da distonia
Hemidistonia ser debatida ao longo das Ultimas décadas, o termo
distonia é universalmente aceito. A dist6fi&

condicéo neuroldgica caracterizada por contragfes musculares mantidas frequentemente, causandc
movimentos repetitivos ou de tor¢&o, ou posturas anormais. As distonias podem ocorrer durante o
repouso ou apenas durante o movimento voluntario, tendem a intensificar-se com a fadiga, o estresse
e outros fatores emocionais e a aliviar-se com o sono leve, relaxamento e com o toque delicado na
area afetada. A distonia desaparece por completo nas fases profundas do sono. Nao ha, até o presen
momento, marcadores bioquimicos, patoldgicos ou radiogréaficos para distonia, sendo o diagnostico
fundamentado pelo reconhecimento do quadro clinico. A classificagdo da distonia costuma ocorrer
com base em trés critérios: etiologia, idade de inicio e distribuicdo (Tabela 1)

O objetivo deste estudo é relatar um caso de distonia pds traumatica, do tipo torcicolo
espasmadico e revisar 31 casos descritos na literatura.

RELATO DE CASO

MDM, 33 anos, masculino, branco, solteiro, jardineiro, natural de Santa Rosa-RS e procedente de Curitiba-
PR, com duragdo do internamento de sete dias (10 a 16-janeiro-1997); apresentou no momento da admissao
gueixa de movimentos involuntéarios de torgéo e hiperextenséo da cabega e do pescogo, com intensificacdo dos
movimentos ao adotar a posi¢ao sentada ou ortostatica e nos periodos de estresse fisico e/ou emocional, aliviando
se no repouso em decubito dorsal e durante o sono. Estes movimentos involuntarios anormais iniciaram-se 10
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Tabela 2.Caracteristicas das distonias pds-traumaticas na literatura revisada.

Autor Sexo Idade Severidade  Sitio da Lesé&o
(anos) do trauma

O’ Callaghan, 1962 1 F 10 M —
Messimy et al., 1979 2 M 21 M calcificagéo do nucleo caudado D
Burke et al., 1986 3 F 2 S afundamento de cranio E
Maki et al., 198& 4 M 10 M infarto de ganglios da base D
5 M 10 M infarto de ganglios da base D
Mauro et al., 1980 6 F M —
Brett & Hoare, 198% 7 F M faixa estreita de atenuagao
estendendo-se do PE ao BPCI
Demierre & Rondot, 1983 8 F 3 M lesdo hipodensa envolvendo CNCE,
PE e BACI
Andrew J et af® 9 M S leséo no NC, NL e BACI
Pettigrew & Jankovic, 1985 10 M 7 S normal
11 M 17 S encefalomalacia GPD
12 F 62 M infarto do talamo posterior D,
sela vazia
Eaton,198% 13 M 56 M hematoma subdural de hemisfério E
Isaac & Cohin,1989 14 M 28 S hematoma de ganglios basais
Krauss et al., 1992 15 F S ?
16 F M ?
17 M S ?
18 M S ?
19 M 13 S ?
20 M 4 S ?
21 M 16 S ?
Lee et al., 1994 22 F S hematoma no nucleo lentiforme E
23 F S fratura de cranio,
hematoma extradural E
24 F 7 S hematoma extradural parietal E
25 M 12 M antes da CT
26 M 15 S fratura de cranio, hematoma no
nucleo lentiforme D
27 M 17 S hematoma talamico D
28 M 18 S antes da CT
29 M 20 S contuséo cerebral
30 F 20 S hemorragia occipital,
contusé&o temporal E
31 F 44 S hematoma subdural bilateral

M, moderado; S, severo; ?, desconhecido; PE, putamen esquerdo; NC, nicleo caudado; NL, nucleo lentiforme; BPCI, brago
posterior da capsula interna; GP, globo palido; CNCE, cabeca do nlcleo caudado esquerdo; BACI, braco anterior da capsula
interna.
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Tabela 3. Trauma cranio-encefélico e distonia nos casos da Tabela 2.

Caso Manifestacdes Intervalo entre Distribuicéo da distonia
neuroldgicas iniciais TCE e distonia

1 hemiplegia E 4s hemidistonia E
2 ausente 4a distonia focal de MSE
3 hemiparesia D, afasia 6a hemidistonia D
4 hemiparesia E 6d hemidistonia E
5 hemiparesia E 16d hemidistonia E
6 hemiparesia D ls hemidistonia D
7 ausente 1s hemidistonia D
8 hemiparesia D, disartria 1m hemidistonia D
9 ausente 24 h distonia generalizada
10 hemiparesia E 14 m hemidistonia E
11 hemiparesia E 4a hemidistonia E
12 ausente 4d hemidistonia E
13 ausente 10s hemidistonia D
14 ? 5a torcicolo
15 ? la hemidistonia D
16 ? 4a hemidistonia E
17 ? 3m hemidistonia D
18 ? 3a hemidistonia E
19 ? 6m hemidistonia D
20 ? 6m hemidistonia D, torcicolo
21 ? 2a hemidistonia D
22 hiperreflexia D, paralisia central do VII la hemidistonia D
23 hiperreflexia D 9a distonia de MSD
24 hiperreflexia D 2a distonia generalizada
25 hemiparesia D, Babinski D 2s hemidistonia D
26 paralisia central do VII E 1m distonia de MSE
27 hiperreflexia D e E 5m distonia de MSD, MSE
28 hemiparesia D 6a hemidistonia D
29 paralisia central VIl D la hemidistonia D
30 hemiparesia D, hiperreflexia D la hemidistonia D
31 hemiplegia D 3a distonia multifocal

D, direita; E, esquerda; h, horas; d, dias; s, semanas; m, meses; a, anos.
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dias ap0s atropelamento, em abril 1996, resultando em trauma cranio-encefélico (TCE) grave e fratura de fémur
direito, e permanéncia do paciente em coma durante quatro dias na UTI. Paciente é tabagista (20 cigarros/dia) e
etilista (1/2 garrafa de aguardente/dia) ha 23 anos e em uso de 2 mg/dia de clonazepam. N&o houve intercorréncias
no periodo pré-natal. O parto via vaginal ocorrera em ambiente hospitalar, idade gestacional ndo conhecida, com
peso aproximado de 2300 gramas, sem uso de forceps; porém cianético, necessitando de incubadora e oxigénio
por dois dias. Aleitamento materno até os trés meses de idade, apresentando logo em seguida desidratacéo grave
e desnutricdo. Aos 6 anos sarampo e caxumba aos 18 anos, ambas sem complica¢Bes. O exame fisico geral
mostrava-se normal. No exame neurolégico, observamos na atitude sentada movimentos involuntérios de
hiperextensao e torgao da cabega e pescoco para o lado direito; na atitude ortostatica tinha movimentos involuntarios
de cabeca e pescoco, face voltada para a direita e lordose compensatéria discreta; no leito os movimentos
involuntarios eram de menor amplitude e menor frequéncia, opistétono, e hipertrofia importante do musculo
esternocleidomastoideo esquerdo. Marcha claudicante a esquerda, com movimentos de membros superiores de
pequena amplitude, ndo alternados e assincrénicos aos dos membros inferiores, lordose e alargamento da base de
sustentagdo, com movimentos involuntérios de cabeca e pescogo. Os exames laboratoriais estavam dentro dos
padrdes de normalidade. A tomografia de cranio (CT) do dia 16-abril-1996 (pdés trauma) mostrava higroma
bilateral, pouco mais evidenciavel a esquerda e edema cerebral difuso, mais importante a esquerda. A CT cranio
de controle do dia 22-abril-1996 demonstrou absorcéo completa do higroma subdural e atrofia cortico-subcortical.
No dia 19dezembro-1996, a CT cranio mostrava discreta assimetria ventricular e pequena calcificagdo na regiao
parietal do hemisfério cerebral esquerdo. Presenca de reten¢cdo mucosa no seio maxilar esquerdo. Ressonancia
magnética de cranio (19-fevereiro-1997) mostrou atrofia discreta do parénquima cerebral.

DISCUSSAQ

Ha mais de um século vem se confirmando estreita relagdo causa-efeito entre o TCE e as
distonias, assim ocorre também com outras distdrbios de movimento. As distonias surgem,
usualmente, logo apoés a lesédo cerebral causada pelo TCE ou como parte integrante do quadro clinico
inicial; nestes casos, observou-se que as distonias progridem em relac&o a severidade mais rapidamente
do que o intervalo entre o TCE e o aparecimento da distonia. Por outro lado, as distonias podem
ocorrer apés periodo de laténcia significativamente variavel. Acredita-se que o desenvolvimento
tardio das distonias pés-traumaticas seja uma necessidade fisiopatoldgica dos mecanismos de
reorganizacao do sistema nervoso central, sendo entdo formuladas hip6teses de que qualquer alteracéo
nestes, como por exemplo aumento de radicais livres estimulado pela presenca de ferro nas lesGes
vasculares putamino-céapsulo-caudadas, interromperiam ou modificariam o processo bioquimico-
anatomo-fisioldgico dos circuitos dos ganglios da base.

ApOs revisdo da literatura dos casos de distonia pds-traumética, elaboramos duas tabelas
(Tabela 2 e 3) com o intuito de analisarmos as correla¢des entre sexo, idade na época do trauma,
severidade do TCE, presenca ou ndo de manifestagdes neuroldgicas iniciais e intervalo temporal
entre o trauma e o aparecimento do disturbio do movimento, assim como determinar qual o possivel
substrato anatdmico responsavel por ele.

Dos 31 casos revisados, 58,07% (18 casos) eram do sexo masculino e 41,93% (13 casos) do
sexo feminino. Quanto a idade no momento do trauma, observamos que variou entre 2 e 62 anos
(média 15,16 anos) com a seguinte distribuicdo: 18 infantes (58,06%), 8 adolescentes (25,80%) e 5
adultos (16,14%).

Dentre os 11 casos (35,48%) que sofreram TCE de grau moderado, 4 (36,36%) nao
apresentaram manifestagfes neuroldgicas iniciais e desenvolveram apos intervalo temporal médio
de 14 meses e 24 dias, hemidistonia (3 casos) e distonia focal (1 caso). Nos sete casos restantes
(63,64%), hemiplegia/paresia contralateral a lesé@o foi a manifestagdo neurolégica inicial, seguindo-
se de hemidistonia desses mesmos membros apos intervalo médio de 8 meses e 10 dias.

Nos 20 casos em que o TCE foi severo, apenas um (5%) ndo apresentou manifestacao
neuroldgica inicial e desenvolveu em 24 horas distonia generalizada, enquanto os demais 19 pacientes
tiveram manifestac@es iniciais diversas tais como: hemiplegia/paresia, hiperreflexia, paralisia facial;
apresentaram hemidistonia (13 casos), distonia generalizada (2 casos), distonia multifocal (2 casos)
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e distonia focal (3 casos) em intervalos médios de 2 anos e 80 dias, 12 meses, 1 ano e 7 meses e
anos e 6 meses, respectivamente.

Em nossa revisdo observamos que todas as faixas etarias foram acometidas de maneira irregular
e desigual no que concerne a distribuicdo e progressao da distonia, dependendo da severidade d
trauma, manifestagfes neuroldgicas iniciais presentes e localiza¢do anatdmica da leséo (Tabela 2).

E real a dificuldade em correlacionar o grau de TCE necessario para a indugéo dos movimentos
involuntarios; por outro lado, poderiamos afirmar que a duracdo do coma e a presenca de
manifestagdes neuroldgicas iniciais seriam fatores indicadores de que 0os movimentos involuntarios
apareceriam mais tardiamente. E importante salientar que deteriora¢do das funcdes cognitivas néo
foi evidenciada em momento algum, o que exerce este papel diferencial importante com disturbios
neuroldgicos degenerativos ou metabdlicos.

Nos movimentos distbnicos que ocorrem imediatamente apds o0 evento desencadeante ou
apo6s a melhora da manifestacéo neuroldgica inicial, observou-se a progressdo em severidade mais
rapidamente. O desenvolvimento e a persisténcia destes movimentos, anos apés a lesédo cerebra
original, sugerem que eles ocorram por mudangas anatdmica e/ou fisiolégica que toma o lugar da
lesdo, e que a perda do potencial regenerativo se espalhe para os neur8nios sdos

E inquestionavel que a correspondéncia somatotdpica entre os déficits neuroldgicos iniciais e
os subsequentes movimentos involuntarios tem uma relagdo causal muito estreita, porém néo se
pode afirmar tal certeza quanto a base fisiopatolégica de tal relagdo. Em nosso levantamento notamos
alta frequéncia de les6es talamicas ou em ganglios da base, demonstrando a importancia do circuito
putamino-palido-talamico na producgdo de distonias. Estudos neurofisiofdgi@ssaltam esta
afirmacéo, demonstrando que a atividade muscular voluntaria prolongada, excessiva e variavel em
pacientes com distonia sugere que os ganglios da base agem seletivamente apenas naqueles muscul
apropriados para determinadas atividades e inibem aqueles que ndo séo requeridos.

Os hematomas extra- e subdurais causando distonia tiveram importancia significativa em
nossa revisao. Poderiamos entdo associa-los a herniacéo transtentorial que produziria areas focais
de isquemia por compresséo vasctldy artéria cordidea anterior € comprimida contra o tentorio,
produzindo isquemia do putamen contralateral e do globo palido lateral. Durante a herniagdo também
€ comprimido o suprimento vascular do tal&mno

Em recente estudo, Krauss e colaboradddEmonstraram que, apesar dos distdrbios de
movimento, persistentes ou transitdrios, serem sequelas comuns do TCE, a distonia representaria
uma pequena parcela deste grupo. Por fim, ressaltamos o torcicolo espasmodico como consequéncic
rarissima do trauma e também algumas entre muitas ddvidas que pairam sob seus mecanismos
fisiopatolégicos: Qual a severidade do TCE necessaria para produzir a distonia? Seriam as
manifestagdes neuroldgicas iniciais e a duragdo do coma fatores indicativos de inicio mais tardio da
distonia? O aparecimento de sinais de lesé@o de nervo craniano funcionaria como fator prognostico?
Qual seria o substrato anatdmicoffisiolégico da distonia nos casos em que os estudos de imagem sac
normais?

Reafirmamos portanto a necessidade de maiores estudos epidemioldgicos dos disturbios do
movimento pds-traumaticos, principalmente em nosso meio, para buscar maiores esclarecimentos
na tentativa de minimizar esta condicdo rara, porém desabilitante.
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