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RESUMO
Apresentamosocasodeumafistuladeliquidocefalorraquidiano
e meningoencefalocelo como sequelas tardias de cirurgia
otoldgica. Este artigo tem como objetivo alertar para esta
condigdo clinica rara, as suas manifestagdes, diagndstico e
tratamento, assim como para as potenciais complicagdes do
seu ndo reconhecimento precoce. Descrevemos o caso de um
homem de 81 anos, com antecedentes de cirurgia otoldgica
ha 20 anos, que recorreu ao servigo de urgéncia por otorreia
com um més de evolugdo e refrataria ao tratamento médico.
Objetivamente, apresentava uma otorreia incolor e que
aumentava com manobra de valsava, associada e uma lesdo
polipoide a ocupar o canal auditivo externo. Foi realizada uma
tira-teste que foi positiva para glicose. A TC dos ouvidos e a
RMN craniana revelaram a presenga de meningoencefalocelo
na cavidade timpanica associado a um defeito osteo-dural ao
nivel do tégmen timpani. O doente foi tratado cirurgicamente,
com sucesso, através de uma abordagem combinada
envolvendo uma equipa multidisciplinar.
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INTRODUGCAO

A otorraquia é um sinal clinico que representa a saida
de liquido cefalorraquidiano (LCR) pelo canal auditivo
externo®. Pode ter origem congénita ou adquirida, esta
ultima, por sua vez, classificada em traumatica, ndo
traumdtica ou espontaneal. O diagndstico pode ser claro,
na presencga de uma causa evidente?. Contudo, na sua
auséncia, é necessario um elevado indice de suspei¢ao
de forma a evitar complicagbes potencialmente
fatais3. O tratamento depende da etiologia subjacente
podendo ser conservador ou cirtrgico??. Neste artigo,
os autores apresentam um caso raro de fistula de
LCR e meningoencefalocelo otoldgicos identificados
clinicamente e tratados cirurgicamente, apresentando
uma breve revisdo da literatura.

DESCRICAO DO CASO CLiNICO

Doente do sexo masculino, 81 anos, caucasiano, com
antecedentes pessoais de mastoidectomia radical
esquerda, no contexto de otite média crénica com
colesteatoma, realizada ha 30 anos noutra instituicdo,
tendo ficado cofético desse ouvido desde essa altura.
Recorreu ao servigo de urgéncia de Otorrinolaringologia
do Centro Hospitalar de Vila Nova de Gaia/Espinho por
otorreia esquerda com cerca de um més de evolugdo,
refratdria a antibioterapia instituida (amoxicilina e
acido clavulanico 875/125 mg). Negava febre, otalgia,
cefaleias, outras queixas otoldgicas ou neuroldgicas.
Ndo apresentava histéria de traumatismo recente.

Ao exame objetivo, apresentava uma otorreia ativa, de
médio débito, aquosa e incolor e que aumentava com a
manobra de valsalva. (Figura 1A e B)

A otomicroscopia revelou uma lesdo polipoide na
parede postero-superior do canal auditivo externo,
que impossibilitava, pelas suas dimensdes, a
visualizacdo da membrana timpanica. O restante exame
otorrinolaringolégico e o exame neuroldgico sumario
ndo revelavam altera¢Ges. Mediante a suspeita de uma
fistula de LCR, foi realizada uma tira-teste da amostra de
otorreia que foi positiva para glicose.

(Figura 2 A e B)

Foi solicitada Tomografia Computorizada (TC) dos
ouvidos que revelou a presenga de uma lesdo de tecidos
moles que ocupava a mastdide, a cavidade timpanica
e o canal auditivo externo. A lesdo destruia o scutum
e apresentava solugdo de continuidade ao nivel do
tégmen timpani. (Figura 3 A e B)
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FIGURA 1

Otorreia aquosa, incolor, de médio débito visualizada a inspe¢do

FIGURA 2
Tira-teste da amostra de otorreia positiva para glicose

TESTING AND AEADNG Thag

Cmnr—
.
———
-
r—
-
e
-
-
-
—
..
ol f )
- =]
Al
e
b
e
-

(]
i EN

De forma a complementar o estudo, realizou-se
Ressonancia Magnética Nuclear (RMN) craniana que
revelou um componente tecidual no canal auditivo
externo com sinal idéntico ao do parénquima
encefdlico, correspondendo muito provavelmente
a um meningoencefalocelo temporal. Além disso, o
ouvido médio e o canal auditivo externo encontravam-
se preenchidos por fluido hiperintenso em T2, que
suprimia na sequéncia FLAIR, correspondendo a LCR.

Estes achados confirmaram a suspeita de fistula de LCR
com meningoencefalocelo temporal. (Figura 4 A, B e C)
O doente foi internado e medicado com antibidtico
(ceftriaxone 2mg, 12/12h, ev) e com recomendagdes
de repouso, elevagdo de cabeceira, dieta laxante e
vigilancia de sinais de infecdo do sistema nervoso
central.

Foi proposta cirurgia por abordagem multidisciplinar
com a equipa de neurocirurgia tendo sido realizada
uma via combinada (via fossa média e transmastoideia).
Apds exploragdo, identificagdo e excisdo do
meningoencefalocelo, via fossa média, procedeu-
se a alargamento da cavidade de esvaziamento da
mastoidectomia radical prévia, constatando-se vestigios
de meningoencefalocelo, que foi excisado e enviado
para analise andtomo-patoldgica. Esta confirmou
tratar-se de tecido cerebral, excluindo a existéncia de
colesteatoma. O defeito osteo-dural foi encerrado
através de multiplas camadas de material autélogo e
heterdlogo: fascia lata liofilizada (underlay e overlay),
o0sso de craniotomia, Durassel®, cera de osso, cola de
fibrina e Surgicel®. (Figura 5 A e B)

O doente manteve-se sobre estritas recomendagdes no
pos-operatdrio (repouso, elevagdo da cabeceira e dieta
laxante), mantendo terapéutica com ceftriaxone 2mg,
12/12h, ev.

A TC de controlo do pds-operatério revelou aparente
encerramento da fistula (Figura 6), tendo o doente tido
alta ao oitavo dia de pds-operatdrio, com total resolugao
da otorraquia.
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FIGURA 3
TC de Ouvidos, A - Corte Axial: formagao arredondada de tecidos moles a ocupar a mastdide, cavidade timpanica e canal auditivo
externo (linha tracejada); B- Corte Coronal: destruigdo do scutum e solugdo de continuidade ao nivel do tégmen timpani (seta).

FIGURA 4

RMN craniana, A- corte coronal em T1; B- corte axial em T2, demonstrando meningoencefalocelo temporal (Linha a tracejado) e

liquido cefalorraquidiano no ouvido médio (setas.)

O doente encontra-se em vigilancia na instituicdo sem
sequelas cirdrgicas ou intercorréncias registadas.

DISCUSSAO

As fistulas de LCR otoldgicas caracterizam-se pela saida
de liquor da cavidade intracraniana através de uma
comunicagdo anormal entre o espago subaracnoideu
e uma estrutura pneumatizada da fossa média, devido
a presenca de um defeito osteo-durall. Quando esse
defeito é suficientemente amplo, e na presenca de

fatores predisponentes como infe¢des crdnicas ou
hipertensdo intracraniana, pode acompanhar-se
da herniacdo da meninge, (meningocelo) ou, mais
raramente, de tecido cerebral (meningoencefalocelo)3.
De acordo com a sua etiologia, as fistulas de LCR
otoldgicas podem ser classificadas em congénitas ou
adquiridas*. As adquiridas, podem, por sua vez, ser
classificadas em traumaticas (traumatismo craniano,
agressdo cirurgica), ndo traumaticas (devidas a infe¢des
ou tumores), ou espontaneas, quando nao existe uma
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FIGURA 5

Abordagem cirdrgica combinada: A- neurocirurgia (via fossa média); B- otorrinolaringologia (via transmastoideia)

FIGURA 6
TC de controlo revelando encerramento do defeito osteo-
dural (seta).

causa evidente®. As fistulas de LCR traumaticas sdo as
mais comuns, correspondendo a 80-90% dos casos®.

As manifesta¢des clinicas sdo variadas, dependendo
da etiologia, do tamanho do defeito osteo-dural e
da integridade das estruturas do ouvido médio%*®.
No caso clinico apresentado era evidente a presenca
de otorrdquia devido a auséncia de integridade das

estruturas do ouvido médio. Contudo, as manifestagdes
podem ser mais subtis, no caso de uma membrana
timpanica integra, com saida de liquor pela trompa
de eustaquio e, consequentemente, pela rinofaringe
(rinorraquia), que podera ser assintomatica®. Da mesma
forma, poderdo manifestar-se com hipoacusia, plenitude
aural, cefaleias ou meningites recorrentes®. Deste
modo, serd necessario um elevado indice de suspeicao,
sobretudo nas fistulas de LCR espontaneas, uma vez que
a sua forma de apresentagao pode mimetizar situagdes
otorrinolaringolégicas mais comuns como a otite media
serosa, a otite media crdnica ou até mesmo uma rinite
alérgica ou vasomotora®*>7,

Pelo facto de constituir uma porta de entrada para o
SNC, a meningite bacteriana é a sua a complicagao
mais comum, ocorrendo em 25-50% dos casos*®. De
facto, perante um doente com histéria de meningites
recorrentes dever-se-a suspeitar e excluir a presenga de
uma fistula de LCR?2. Outras potenciais complicagdes sdo
a cerebrite, o abcesso intracraniano, o pneumatocelo e
até mesmo a morte>”%°,

O diagndstico clinico é tipicamente confirmado pelo
doseamento de beta 2 transferrina numa amostra
de liquor. A beta 2 transferrina é um polipeptideo
encontrado apenas no LCR, perilinfa e humor aquoso,
com uma especificidade e sensibilidade de 97% e 99%,
respectivamente’!®. Outro biomarcador do LCR é a
beta-trace-proteina, cuja sensibilidade e especificadade
sdo, respectivamente, 91% e 100%. Tem a vantagem
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de ser um teste menos dispendioso e mais rapido,
quando comparado com a beta 2 transferrina’. No
caso clinico apresentado, dada a indisponibilidade
destes biomarcadores em contexto de urgéncia, foi
realizada uma tira teste para a pesquisa de glicose numa
amostra de otorreia, uma vez que o LCR apresenta
uma concentragdo de glicose 60% superior a outros
liquidos bioldgicos. Embora ndo permita estabelecer
o diagndstico definitivo, trata-se de um teste rapido e
facilmente disponivel a cabeceira do doente.

Apds a confirmacgdo do diagndstico, com o doseamento
de beta 2 transferrina, dever-se-a solicitar um exame
de imagem para determinar a localizagdo e a extensao
da fistula assim como a existéncia de complicagdes*’1°,
A informagdo fornecida pela TC e pela RMN
complementam-se*”*°, Enquanto a primeira permite
a avaliacdo dos defeitos 6sseos (sensibilidade de 92%
e especificidade de 100%), a RMN avalia os tecidos
moles, permitindo a realizagdo de uma cisternografia
nas sequéncias T2*7%°, A cisternografia intra-tecal,
por TC ou radionucleotideos, que outrora fora o
goldstandard do diagndstico estd atualmente reservada
para os casos mais complexos nomeadamente na
presenca de multiplas fraturas ou defeitos osteo-durais
ou em doentes cuja TC ndo revela o defeito ésseo,*”1°
permitindo uma identificagdo mais exacta da localiza¢do
do defeito osteo-dural.

O tratamento das fistulas de LCR depende da etiologia
subjacente?. A abordagem conservadora consiste em
antibioterapia profilatica em doses meningeas (ex.
ceftriaxone 2mg, 12/12h, ev), repouso absoluto no
leito com cabeceira elevada, evicgdo de manobras
de Valsalva facilitada com a instituicdo de uma dieta
laxante e uso de anti-histaminico, restricdo hidrica,
administracdo de diuréticos e em casos seleccionados
(nomeadamente em fistulas de grandes dimensdes ou
de alto débito), punc¢do lombar ou drenagem lombar
externa continua.*® E o tratamento de primeira linha
nas fistulas traumaticas apresentando uma taxa de
resolucdo de até 90%°®. A cirurgia esta assim reservada
nos casos em que o tratamento conservador falha,
gquando hd histéria de meningites de repeti¢cdo, na
presenca de herniagdo cerebral ou meningea (como
foi o caso do doente apresentado) ou na penetragdo
Ossea cerebral**®, O tipo de abordagem cirurgica
ndo é consensual na literatura, dependendo de varios
fatores, designadamente do local e tamanho do defeito
osteo-dural, da audi¢cdo util do doente mas também
da experiéncia do préprio cirurgido, podendo optar-
se por uma abordagem aberta (via fossa média), uma
abordagem fechada (via transmastoideia) ou por uma
abordagem combinada®**%8, O encerramento do defeito
osteo-dural deverd ser efetuado em multiplas camadas,
em detrimento do encerramento direto, com utilizagdo
de uma combinagdo de materiais autélogos (exemplo:
fascia temporal, fascia lata, periésteo, pericéndrio, dura
mater, cartilagem e gordura) e heterdélogos (exemplo:

dura liofilizada, solugdo alcodlica de prolamina, cola de
fibrina e cola de acrilato)>®7°.

O presente artigo teve como objetivo apresentar um caso
clinico de uma fistula de LCR e meningoencefalocelo,
como sequela tardia de cirurgia otoldgica, cujo
diagndstico precoce e abordagem combinada, em
equipa multidisciplinar, permitiu um desfecho clinico
favoravel.
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