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RESUMO

Objetivo: Uma maior freqiiéncia de transtorno obsessivo-compulsivo (TOC) em pacientes
com distonia primaria vem sendo relatada na literatura. O objetivo deste trabalho é revisar
os estudos que investigaram a associacao entre TOC e distonia primaria. Métodos: Arti-
gos que correlacionaram ambas as condicées, incluindo estudos caso-controle, descritivos,
relatos e série de casos, foram selecionados. As bases de dados avaliadas foram Medline
e Lilacs. Resultados: Foram encontrados 12 artigos, sendo 8 estudos caso-controle e 4
séries ou relatos de casos. Metade dos estudos caso-controle observou mais sintomas ob-
sessivo-compulsivos nos pacientes com distonia em relacdo a controles, enquanto a outra
metade ndo. Conclusao: Os resultados sdo conflitantes, ndo sendo possivel estabelecer
uma conclusao definitiva acerca da associacdo entre distonia e TOC.

ABSTRACT

Objective: Patients with primary dystonia have been reported to have a major incidence of 0b-
sessive-compulsive disorder (OCD). The objective of the present work is to review the studies that
investigated the association between OCD and primary dystonia. Methods: Articles that corre-
lated both conditions, including case-control and descriptive studies as well as case-reports and
series, were selected. Articles were searched on Medline and Lilacs. Results: Twelve articles were
found, and eight were case-control studies. In half of case-control studies, obsessive-compulsive
symptoms were more common in patients with dystonia than controls, while in the other half
there was no such a difference. Conclusion: As the results are controversial, definite conclusion
regarding the association between dystonia and OCD cannot be established.
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INTRODUCAO

A distonia é um distUrbio involuntario do movimento carac-
terizado por contracbes musculares sustentadas, determi-
nando movimentos de torcdo e/ou posturas anormais. £ o
resultado da contracdo concomitante de musculos agonis-
tas e antagonistas (Albanese et al., 2006; Jankovic, 2006).

As distonias podem ser classificadas segundo a idade de
inicio, a regido do corpo afetada e a etiologia. Se instalada an-
tes dos 25 anos de idade, a distonia é considerada de inicio
precoce e, apos essa idade, de inicio tardio (Aguiar e Ozelius,
2002). A distonia pode estar limitada a uma Unica regidao do
corpo (focal), a duas ou mais regides contiguas (segmentar)
ou nado (multifocal), podendo ainda estar distribuida por todo
o corpo (generalizada). Alguns termos foram cunhados para
se referirem as distonias focais. Por exemplo, caimbra do escri-
vao para distonia do braco, torcicolo espasmadico para disto-
nia cervical e disfonia espasmadica para distonia da laringe.

Do ponto de vista etiolégico, as distonias compreendem
sindromes bastante heterogéneas, sendo categorizadas em:
primérias, distonia-plus, heredodegenerativas e secundarias
(Aguiar e Ozelius, 2002; Albanese et al,, 2006; Jankovic, 2006).
A distonia primaria refere-se a sindromes em que a distonia
é a principal manifestacdo clinica e nas quais causas secun-
dérias foram cuidadosamente excluidas. Estd associada a mu-
tacdes genéticas, principalmente no gene DYT-1 (ou TOR1A),
nas formas generalizadas de inicio precoce. Outros genes
implicados sao os DYT-2, DYT-4, DYT-6, DYT-7 e DYT-13. A dis-
tonia-plus compreende quadros clinicos em que outros sin-
tomas neurologicos significativos, especialmente outros mo-
vimentos involuntarios como mioclonias e parkinsonismo,
estdo associados a distonia. A distonia heredodegenerativa
inclui doencas hereditarias que podem cursar com distonia,
como a doenca de Wilson, a neuroacantocitose e as doencas
mitocondriais. A distonia secundaria seria decorrente de fa-
tores diversos, como traumatismos periférico ou central do
sistema nervoso, uso de neurolépticos e encefalites.

Postula-se que a disfuncao dos nucleos da base, estru-
turas relacionadas ao controle dos movimentos, esteja re-
lacionada ao desenvolvimento das distonias (Hallett, 2002;
Teixeira e Cardoso, 2004). Como os nucleos da base tam-
bém estdo envolvidos na fisiopatologia do TOC (Insel, 1992;
Jenike, 2004; Valente e Busatto, 2001), discute-se se esse
transtorno psiquiatrico seria mais freqtiente em individuos
com distonia.

O objetivo deste trabalho é revisar os estudos que inves-
tigaram a associacdo entre TOC e distonia priméria.

METODOS

Buscaram-se na base de dados Medline e Lilacs, no periodo
de 1980 a junho de 2006, relatos de casos, séries de casos e
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artigos originais que investigaram a presenca de sintomas
obsessivo-compulsivos (SOC) ou TOC em distonias pri-
marias ou idiopdticas. Foram incluidas as formas generali-
zadas e focais de distonia, como blefarospasmo, torcicolo
espasmaodico, disfonia espasmadica, caimbra do escrivéo e
distonia oromandibular. Distonias secundarias, plus ou he-
redodegenerativas ndo foram incluidas neste estudo. Ter-
mos referentes a distonia idiopética, como focal dystonia,
idiophatic dystonia, spasmodic torticollis, spasmodic dyspho-
nia, oromandibular dystonia, blepharospasm, writer's cramp,
foram cruzados com os termos obsession, compulsion e ob-
sessive compulsive disorder.

RESULTADOS

Foram identificados doze artigos correlacionando TOC e
distonias primarias. Onze artigos foram estudos descritivos
ou caso-controle (Tabela 1) e um era relato de dois casos
clinicos (Bugalho et al,, 2006).

Os estudos caso-controle empregaram como gru-
po controle individuos assintométicos (Bihari et al, 1992a,
1992b; Heiman et al., 2007; Liu et al., 1998) ou pacientes com
sindromes neurolégicas com apresentacdo fenotipica si-
milar a da distonia focal em questdo, mas sem o mesmo
pressuposto substrato fisiopatolégico, por exemplo, como
no espasmo hemifacial (Broocks et al, 1998; Munhoz et al,
2005; Scheidt et al,, 1996) e na dificuldade para escrever de-
corrente de neuropatia periférica (Kubota et al,, 2001).

Dos oito estudos caso-controle, quatro demonstraram
maior ocorréncia de SOC nos individuos com distonia pri-
madria. Nos trés estudos descritivos, a frequéncia de TOC va-
riou de 6,8% a 179% dos casos de distonia.

Os instrumentos para avaliar a presenca de SOC ou TOC
foram bastante variaveis, e alguns estudos utilizaram mais de
um instrumento. A freqiéncia de cada instrumento foi: Ham-
burg Obsessive Compulsion Inventory (um estudo), Maudsley
Obsessive Compulsive Questionnaire (trés estudos), Symp-
tom Distress Checklist (SCL) 90 (quatro estudos), Yale-Brown
Obsessive Compulsive Scale (YBOCS) (nove estudos) e Struc-
tured Clinical Interview for DSM (SCID) (dois estudos).

DISCUSSAO

A distonia idiopética foi considerada por muito tempo uma
condicao de origem psicoldgica em virtude da natureza bi-
zarra dos sintomas clinicos, da flutuacéo de sua intensidade,
dos truques sensoriais para disfarcar os movimentos e da
personalidade dos pacientes marcada possivelmente por
obsessividade (Cavallaro et al, 2002). Reconhecem-se atual-
mente suas bases genéticas (Aguiar e Ozelius, 2002).
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Tabela 1. Estudos de investigacdo de sintomas obsessivo-compulsivos (SOC) e transtorno obsessivo-compulsivo (TOC) em pacientes
com distonia primaria

Forma da Tipode N N N Freqiiéncia
Autor distonia estudo (distonia) (controles) Instrumentos deTOC soc P
n 2 YBOCS
Bihari et al. (1992a) Torcicolo Caso-controle . - MOC > controle <0,01
assintomaticos
SCL90
o 21 19
Bihari et al. (1992b) Blefaro Caso-controle . - MOC - > controle <0,01
assintomaticos
Scheidt 40
etal. (1996) Blefaro Caso-controle 56 e ek SCL90 - = controle
Broocks et al. (1998) Blefaro Caso-controle 13 13 S(L90 - > controle =0,03
: Espasmo hemifacial HoCl o
Liu et al. (1998) Disfonia Caso-controle 10 X 20 - SCL90 - > controle < 0,05
assintomaticos
12
Kubota Caimbra do assintomaticos
etal, (2001) escrivio Caso-controle 12 2 Y-BOCS - = controle
Neuropatia periférica
Munhoz 30
etal, 2005) Blefaro Caso-controle 30 A bt Y-BOCS - = controle
Heiman Generalizada ) - _
etal. (2007) efocal Caso-controle 96 125 assintomaticos MoC - = controle
Wenzel
. .. 0, -
etal, (1998) Torcicolo Descritivo 44 SCD 6,8%
Wenzel
re 0y -
etal, (2000) Blefaro Descritivo 31 SCD 9,6%
Cavallaro Focal Descritivo 76 Y-BOCS 19,7% :

etal. (2002)

*Instrumentos de diagndstico e/ou avaliacdo de sintomas obsessivo-compulsivos: SCL90; Symptom Distress Checklist; MOC; Maudsley Obsessive Compulsive Questionnaire; HOCI: Hamburg Obsessive Compulsion Inventory; Y-BOCS: Yale-

Brown Obsessive Compulsive Scale; SCID: Structured Clinical Interview for DSM.

A associacdo da distonia com transtornos psiquidtricos é,
ainda hoje, defendida por alguns autores, que consideram o
torcicolo espasmadico parte do espectro obsessivo-compul-
sivo, além de outros distUrbios do movimento, como a sin-
drome de Tourette e a coréia de Sydenham (Hollander et al,
1996; Hollander, 1998, Hounie et al, 2004; 2006). No entanto, ha
consideravel controvérsia acerca da associacao entre distonias
primarias e SOC/TOC na literatura, existindo tanto estudos que
confirmam quanto trabalhos que refutam essa associacéo.

Nossos resultados de busca sistematica na literatura evi-
denciaram que quatro de oito estudos caso-controle corro-
boraram a associacdo, uma vez que a freqtiéncia de SOC foi
significativamente maior no grupo de pacientes com disto-
nia. Ressalta-se que trés desses estudos tiveram como grupo
controle individuos assintomaticos (Bihari et al, 1992a: 1992b;
Liu et al, 1998). Dos quatro estudos que empregaram como
controles sujeitos com quadro neuroldgico similar do ponto
de vista de incapacidade, como espasmo hemifacial e neuro-
patia periférica levando a dificuldade de escrita, apenas um
sugeriu associacao entre SOC e distonia (Broocks et al, 1998).
Pode-se concluir, entdo, que os estudos positivos baseiam-se
principalmente na comparacdo entre individuos com disto-
nia e sujeitos assintomaticos, enquanto 0s negativos, na com-
paracao entre distonia e condicao capaz de determinar inca-
pacidade similar. Nesse sentido, os SOC representariam uma
forma de reacdo a presenca de incapacidade e desconforto
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proporcionados pela distonia, ndo existindo uma relagao es-
pecifica entre SOC/TOC e distonia priméria. Isso refutaria a
hipdtese de um possivel substrato fisiopatoldgico comum,
disfuncéo dos nucleos da base, para ambas as condicdes. A
elevada freqiéncia de outros transtornos psiquiatricos, como
distimia e depressdo maior, reforcaria essa interpretacdo
(Wenzel et al, 1998; 2000). Na linha de evidéncias contra a
associacao entre distonia primaria e TOC, é relevante ainda
citar o recente estudo de Heiman et al. (2007), que ndo cons-
tataram maior freqiéncia de SOC nem TOC em individuos
portadores da mutacédo no gene DYT1 com ou sem distonia,
quando comparados a controles sem a mutacéo.

Por outro lado, os estudos descritivos que investigaram a
freqiéncia de TOC em pacientes distdnicos observaram uma
proporcdo significativamente maior de TOC (6,8% a 19,7%)
nesses pacientes do que na populacdo geral, entre 1% e 2%
(Jenike, 2004). Ressalta-se o trabalho de Cavallaro et al. (2002)
que verificou TOC em 19,7% dos pacientes com distonia focal.
Esse estudo relatou ainda a ocorréncia de TOC em 13,8% dos
familiares dos pacientes, sugerindo que existiria um risco fa-
miliar para as duas condi¢ées simultaneamente. Em conjunto,
esses dados reforcariam a hipdtese de um substrato fisiopa-
tolégico comum para distonia e TOC.

Uma possivel explicacdo para a variabilidade nas fre-
qUéncias de SOC/TOC encontradas nos estudos citados é a
diversidade de instrumentos para avaliagdo e quantificacéo



de sintomas, assim como o desenho dos estudos. Isso po-
deria explicar também os resultados conflitantes.

A natureza da associacao entre TOC e distonia, se com-
provada, poderia auxiliar na compreensédo de ambas as
condicdes. Embora a participacdo dos nucleos da base na
fisiopatologia da distonia seja postulada, o envolvimento de
outras regides encefélicas, especialmente os cortices motor
e sensitivo, vem sendo cada vez mais valorizado (Hallett,
1995, 2002; Rona et al,, 1998). Por sua vez, a classificacdo do
TOC em possiveis subtipos poderia ganhar evidéncia adi-
cional com relevantes implicacbes terapéuticas (Hounie
etal, 2001).

CONCLUSAO

A hipotese de maior associacdo entre TOC e distonia pri-
maria ndo pode ser confirmada de forma inequivoca até o
presente momento. Idealmente, novos estudos deveréo ser
realizados, empregando entrevistas diagnosticas estrutura-
das e escalas validadas para a quantificacdo dos SOC, como
a YBOCS (Tenney et al, 2003). Deve-se estudar pacientes
com distintas formas de distonia primaria, além de contro-
les assintomaticos e portadores de condicdes similares do
ponto de vista de incapacidade, agregando dados de histo-
ria familiar para os transtornos, comorbidades e resposta a
tratamentos farmacoldgicos.
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