Izmir E§itim ve Arastirma Hastanesi Tip Dergisi, 2015; 19(3): 165-167
OLGU SUNUMU

PiSA SENDROMU; BIiR OLGU SUNUMU

PISA SYNDROME; A CASE REPORT

Dursun Hakan DELIBAS?, Esin ERDOGAN?, Murat ACAR?, Abdurrahman Seref GULSEREN?
1Bozyaka Egitim ve Arastirma Hastanesi, Psikiyatri Klinigi

2izmir Katip Celebi Universitesi, Atatiirk Egitim ve Arastirma Hastanesi, Psikiyatri Klinigi

OZET

Pisa sendromu (PS), ilk kez 1972 yilinda Ekbom ve arkadaslarn tarafindan bildirilen, gévdede gelisen
nadir bir geg distoni tlrtdir. PS gelismesi siklikla uzamis antipsikotik tedavisiyle iliskilidir, ancak diger
ilaglan kullanan hastalarda (kolinesteraz inhibitdrleri, antiemetikler gibi), ilag kullanmayan bireylerde
(idyopatik PS) ve nérodejeneratif bozukluklarda da bildirilmistir.

Bu yazinda, risperidon kullanimina bagl olarak PS gelisen sizofreni tanili bir olgu tartisilacaktir. PS
Ozellikle D2 reseptorlerine etkin antipsikotiklerin uzun slreli ve vylksek dozda kullaniminda
gorulmektedir. PS gelisirse kullanilan antipsikotik tedavisi kesilmeli, ekstrapiramidal sistem yan etki
profili disliik antipsikotiklere gegilmelidir.

PS’e sebep olabilecek diger tibbi durumlar dislanmalidir. Baklofen ve klozapin tedavi segenekleri arasinda
distndlmelidir.
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ABSTRACT

Pisa syndrome (PS) is rare type of tardive truncal dystonia which were first reported by Ekbom et al in
1972. The development of PS is most commonly associated with prolonged treatment with
antipsychotics; however, it has also been reported, although less frequently, in patients who are
receiving other medications (such as cholinesterase inhibitors and antiemetics), in those not receiving
medication (idiopathic PS) and in those with neurodegenerative disorders.

In this article, a case of a shizophrenia in which PS induced by the use of risperidone will be discussed.
PS is seen particularly in long-term and high doses of administration of D2 reseptor sensitive
antipsychotics. If PS is diagnosed antipsychotic treatment must be discontinued and switching to other
antipsyhotics which have low potential of extrapyramidal side effect profile is a better choice.

The other medical conditions which can cause PS should be excluded. Options of baclofen and clozapine
treatment should also be considered.
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GiRiS

Pisa sendromu (PS); c¢ogunlukla uzun slre
antipsikotik kullanimina bagl gelisen, govde
kaslarinda distoni, gévdenin laterale deviasyonu
ve sagital eksende hafif arkaya rotasyonu
seklinde tanimlanmaktadir  (1). Hastanin
sikayetleri 06zellikle hareket sirasinda artar;
oturma ve yatma sirasinda degismeyebilir veya
azalr. Ik olarak 1972 vyilinda Ekbom ve
arkadaslarn tarafindan uzun slire metilperone
ve/veya haloperidol kullanimi olan g vyagsh
kadin hastada tanimlanmistir (2).

Literatire bakildiinda PS sadece klasik
antipsikotikler dedil ayni zamanda klozapin (3),
olanzapin (4), aripiprazol (5), sertindol (6),
ketiapin (7), risperidon (8), paliperidon (9) gibi
atipik antipsikotikler, kolinestraz inhibitorleri
(10), antidepresanlar (11,12), antiemetikler
(13) ile de gelisebilmektedir. Ayrica sadece
ilaglarla olmayip parkinson (14), demans (15)
gibi norodejeneratif hastaliklarda, subdural
hematomda (16) ve idiopatik (1) olarak da
ortaya cikabilecedi bildirilmistir.

Almanya ve Japonya’da yapilan iki calismada,
antipsikotik kullanan hastalarda Pisa sendromu
gelisiminde 6nemli risk etkenleri arasinda kadin
cinsiyet, ileri yas, organik beyin hasari, énceden
tipik  antipsikotik  kullanimi ve kombine
antipsikotik tedaviler bildirilmistir (1,17).

Bu olgu sunumunu; PS sendromunun nadir
olmasi ve hastada PS igin tanimlanan risk
faktérlerinin bulunmamasina ragmen goérilmesi
nedeniyle paylasiyoruz. Ayrica literatar
incelendiginde PS ile ilgili Turkiye’den bildirilen
vakaya rastlamamamiz bu olgunun tartisil
masini dederli kilmaktadir. Bu olgu 6zelinde PS
gelisimi ve tedavisine yonelik yaklagimlarin
6zetlenmesi amaglanmigtir.

OLGU

M.C. Otuz dort yasinda erkek hasta, boyun ve
belde agdri, desteksiz ayakta durmakta zorluk ve
ylrime guglugu sikayetleri ile klinigimize
basvurdu. Ik kez 15 yil énce sizofreni tanisi
aldigi, bircok antipsikotik tedavi denendidi
ancak en c¢ok risperidon tedavisinden fayda
gordiigu ogrenildi. Bel ve boyunda belirgin olan
sikayetleri, risperidon dozu hizlica 8mg/g
dozuna yukseltildikten bir stre sonra ortaya
cikmisti. Doktorlarin risperidon dozunu
azaltmasiyla ile hastanin psikotik bulgular
alevleniyordu. Hasta ayirici tani-tedavi igin
psikiyatri klinigine  yatirildu. Kendisinden
bilgilendirilmis gonulli onam belgesi alindi.

Ozgecmisi  degerlendirildiginde, = do§umdan
sonra mental motor gelisimi olagand. Ilkokulu
bitiremeyen hasta, duzenli olarak herhangi bir
iste calismamisti. Bilinen tibbi bir hastaligi
yoktu. Soygecmisinde, kardeslerinden birinde
ve amcasinda sizofreni tanisi vardi. Amisulpirid,
ndrodol ve biperiden kullanan kiz kardeste bir
dénem makroglossi sikayeti gelismisti. Fizik
muayenesinde; servikal kas gruplarinda ve
lomber bdlgede artmis kas tonusu, antevert
fleksiyon ve sola deviasyon saptandi. Atipik
postird ylriylnce belirginlesiyor, oturunca ve
yatada uzaninca kayboluyordu. Her iki Ust

ekstremitesinde minimal disli cark rijiditesi
saptandi. Ruhsal durum muayenesinde,
O0zbakimi azalmisti. Kisith duygulanim gozlendi,
otimik duygudurum tanimlandi. Cagrisimlari
zorlamali, fakat amacina uygundu. Konusma
miktari ve igerigi fakirlesmisti. Bellegi olagandi.
Sanri, varsani tanimlanmadi. Soyut dislinme
yetisi bozulmustu. Hastaligi hakkinda i¢ gorisu
kismen vard.

Klinik takibinde kademeli olarak risperidon
azaltilarak, klozapin 500mg/g dozuna kadar
gikarildi. Ekstrapramidal Belirtileri Dederlen
dirme Olcegi (EPBDO) ile distonik sikayetlerinin
takibi haftalik olarak yapildi. Ayrici  tani
agisindan, noroloji, fizik tedavi ve rehabilitas
yon, intaniye kliniklerinden konsultasyonlar
istendi. Kranial, servikal, torakal ve lumber
manyetik rezonans goéruntilemelerinde herhan
gi bir patolojiye rastlanmadi. EEG, EMG testleri
normal sinirlardaydi. Tuberkiloz, VDRL, CRP ve
diger viral testlerinde enfeksiyon duslindirecek
sonuglara rastlanmadi. Vaskilit agisindan
bakilan ANA, RF, anti-CCP ve CRP sonuglar
normal olarak geldi. Ayrica serum seruloplazmin
ve bakir diizeyleri de normaldi.

izlemde néroloji bélimiiniin énerisiyle tedaviye
Baklofen 20 mg/gin eklendi. Fiziksel tip ve
rehabilitasyon bélimine danisilan hastaya
postlir egzersizleri 6nerildi. 51 gunlik yatis
siirecinden sonra, yatisinda EPBDO puani 6 (cok
adir) iken, taburculukta 4 (orta siddetli) olarak
dederlendirildi. Rezidlel sizofrenik bulgulari
arasinda Ozellikle sosyal izolasyon agisindan
iyilesme saptanan hasta; fiziksel tip ve
rehabilitasyon, psikiyatri ve noroloji bolim
kontrolleri 6nerilerek 500 mg/gin klozapin ve
20 mg/gun baklofen tedavisi ile taburcu edildi.

TARTISMA

Hastanin antevert fleksiyon sikayeti klasik PS
tanimina uymasa da, sirt kaslarinda gelisen
distoni, posturinun laterale deviyasyonu, uzun
suredir antipsikotik kullanmasi ve ayrici tanida
herhangi tibbi durumun bulunmamasindan
oturu PS spektrumu iginde incelemenin uygun
olacagini  dustindik. Antipsikotik  kaynakl
ekstrapiramidal sistem (EPS) yan etkilerinin
farmakogenetigine yonelik calismalar, yan etki
gelisen bireylerde cesitli sitokrom enzimlerinde,
CYP2D6(*10 alel), CYP1A2(*1F aleli) ve
dopamin reseptor genlerinde, polimorfizmler
oldugunu saptamistir (18). Bu bilgiler i1siginda
EPS yan etki gelisiminde genetik bir yatkinhk
bulundugu  dusunulebilir.  Hastamizin  kiz
kardesinde de antipsikotik kullanimina sekonder
distonik yan etkilerin (makroglossi) tanimlan
masi, bu 6nermeyi destekler niteliktedir.

Pisa sendromuna yo6nelik tedavi onerileri, tardif
distoniye benzemektedir. Ilk atilacak adim,
kullanilan  antipsikotigin  kademeli  olarak
kesilmesi, daha az EPS yan etki profiline sahip
diger bir ikinci kusak antipsikotige gecilmesidir
(19). Hastamizda da kademeli olarak risperidon
tedavisi kesildi. Klozapin ile PS olgu bildirimi
olmasina ragmen; antipsikotikler icinde daha
dusuk EPS yan etki profiline sahip olmasi (20),

166



hastanin EPS yan etki profili disuk diger
antipsikotiklerle  pozitif  belirtilerinde artis
yasamasl, nedeniyle uygun antipsikotigin
klozapin olacadi duslnuldi. Klozapin kademeli
olarak 500 mg/gin dozuna cikildi, pozitif
semptomlari alevlenmedi, distonisinde artis
saptanmadi ve negatif semptomlarinda da bir
miktar iyilesme saptandi. Onceki basamaklarin
beklenilen etkiyi g6stermedigi durumlarda
uygun tedavi yaklasimlari; botulinum toksini
uygulanmasi, tetrabenazin, E vitamini, baklofen
veya benzodiazepin gibi ilaglarin tedaviye
eklenmesidir. Pek c¢ok vakada, trihekzifenidil,
benztropin gibi antikolinerjik ajanlarin PS’da
iyilesme sadlayamadiklari gosterilmistir (1).
Hastamiz uzun siire aldigi 6 mg/glin biperiden
tedavisinden fayda gormemistir. M.C. gibi
jeneralize tutulumu (lomber paravertebral ve
servikal) mevcut olan vakalarda botulinum
uygulamas! yapilamamaktadir. Hastanin tedavi
sine Baklofen 20 mg/glin eklenmis, izlemi
sirasinda tedaviden kismen yanit goérmus,
EPBDO gec distoni skoru 6'dan 4'e gerilemistir.
Bu iyilesmede klozapinin dlsik EPS risk profili
kadar, baklofenin olumlu etkilerinin de payi
bulunmaktadir.

SONUC

Antipsikotik ilaclar, 6zellikle de D2 reseptdrine
yuksek affinite gosterenler, PS gibi ekstrapira
midal yan etki profili agisindan risk tasimak
tadir. Bu ilaglara baslarken, doz artirirken veya
azaltirken dikkatli olunmaldir. Distoni gibi EPS
sikayetleri gelisen hastalarda kullanilan anti
psikotik dozu kademeli olarak azaltilarak
kesilmeli, daha dusuk yan etki profiline sahip
antipsikotikler tercih edilmelidir. Gerekirse
tedaviye yardimc kas gevsetici ajanlar kullanil
mali, hasta multidisipliner bir yaklasimla ele
alinmalidir.
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