Manejo de fistula liquorica com historico de cefaléia associada: relato de caso
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Resumo

Fistula liquérica ¢ a uma comunicagao anormal entre o espago que contém o liquido cefalorraquidiano
(LCR) e 0 ambiente externo. Os sintomas associados podem incluir cefaleia, causada pela diminuigao
do volume de LCR ao redor do cérebro com redugao da pressdo, desencadeando a dor de cabega,
rinorreia ou otorreia liquorica e infecgdes recorrentes. Objetivo: Relatar um caso de fistula liquérica
em paciente, com historico de cefaléia associada, com possivel fator causal de hipertensao
intracraniana, ainda ndo esclarecido. Descricao caso: Paciente, feminina, 47 anos, apresenta rinorreia
hialina, unilateral, incolor e fluida, principalmente ao inclinar a cabeg¢a ha 5 meses, associado a quadro
de cefaléia intensa, em pressdo, que precede e coexiste com a manifestacdo clinica relatada, a qual
melhora ao gotejamento de substancia. Ao exame fisico otorrinolaringologico, como rinoscopia €
oroscopia, ndo foram detectadas qualquer alteragcdo, exceto pela presencga de rinorreia hialina. Em
relagdo aos exames complementares, foram utilizados os métodos de ressonancia magnética do
encéfalo e face, tomografia computadorizada de seios da face, videonasofaringoscopia e analise de
substancia, os quais, em sua maioria foram sugestivos de fistula liqudrica. A paciente até o presente
momento faz acompanhamento multidisplinar com profissional da area de neurologia para melhor
elucidacdo do quadro e decisdo terapéutica definitiva por método cirurgia. Por ora, realiza tratamento
conservador. Conclusdo: A condicdo de fistula liquérica esta relacionada a grande morbimortalidade
devido seu elevado risco de complicacdes, como infecgdes do SNC. Sendo assim, difundir o correto
manejo do quadro pode contribuir com informagdes para a reducdo de morbimortalidade.
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Abstract

Liquoric fistula is attribute to an abnormal communication among the space containing cerebrospinal
fluid (CSF) and the external environment. CSF leaks can trigger a low-pressure headache, rhinorrhea
or otorrhea and recurrent infections. Objective: Reported the case of a cerebrospinal fluid leak of a
patient that present a history of associated headache, with a possible causal factor of intracranial
hypertension, which has not yet been elucidated. Case report: Female, 47 years old, presents with
hyaline, unilateral, colorless, and fluid rhinorrhea, mainly when tilting her head for 5 months,
associated with an intense pressure headache, which precedes and coexists with the reported clinical
manifestation, which improves with drip of substance. During physical otorhinolaryngological
clinical examination, such as rhinoscopy and oroscopy, no changes were detected, except for the
presence of hyaline rhinorrhea. Regarding complementary exams, it was requested a magnetic
resonance imaging of the brain and face, computed tomography of the sinuses, video
nasopharyngoscopy and material analysis, most of which were suggestive of cerebrospinal fluid
fistula. The patient is currently undergoing multidisciplinary follow-up with a neurology professional
to better elucidate the condition and adjust a definitive therapeutic decision by surgery. For now, she
is undergoing conservative treatment. Conclusion: The condition of CSF fistula is related to high
morbidity and mortality due to its high risk of complications, such as CNS infections. Therefore,



disseminate information about the correct management of the condition can contribute to reduce
morbidity and mortality.
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Introduciao

O liquido ceefalorraquidiano (LCR) trata-se de uma substancia incolor, que circula entre as
estruturas do sistema nervoso central, sendo elas, o cérebro, medula e meninges, sendo em maior
quantidade secretado pelo Plexo Coroideo dos Ventriculos cerebrais. Dentre as principais fungdes do
Liquor, destaca-se a protecdo mecanica e imunoldgica das estruturas nobres do sistema nervoso
central, nutri¢io, manutencdo do equilibrio’.

O Liquor ¢ primordialmente constituido por proteina, glicose, enzimas, potassio, magnésio,
lactato, dentre outros eletrolitos e minerais. Sendo assim, ¢ considerado normal um LCR que contenha
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baixa concentragdo de proteinas e células e aspecto limpido, em “’4dgua de rocha’. Dessa forma,
infere-se que os aumentos dos niveis proteicos indicam alteragdes na barreira hematoliquérica ou a
producao de células de defesa. Além disso, condigdes como edema cerebral, hipertensao
intracraniana, hemorragia das meninges, tumores no SNC e disturbios metabolicos também
apresentem anormalidade liquorica'.

Contudo, entende-se como Fistula Liquorica (FL) o extravasamento de Liquor aquém do
sistema nervoso central, decorrente de lesdo araquinodidea, dura-mater, osso € mucosa, podendo ser
classicamente dividido em causa rinogé€nica (mais comum) e otologica. Além disso, pode ser de
origem traumdtica, normalmente associada a traumatismo cranio-facil e nio traumatica®>.

As fistulas liquéricas rinogénicas sao oriundas de uma comunicagdo do espaco subaracnoideo
com a cavidade nasal ou seios paranasais, manifestando-se como rinorréia hialina e, normalmente,
unilateral, que ocorre a0 movimentar a cabeca anteriormente. As fistulas ndo traumaticas, como ja
mencionado, sdo provenientes de alteragdes que ocorrem no sistema nervoso central, podendo ser
secundarias a hipertensdo intracraniana, edema cerebral, tumores, doengas metabolicas, dentre outras
afecgdes®?.

Dessa forma, deve-se iniciar investiga¢ao nos casos suspeitos, evitando complica¢des, como
meningite. O diagnostico € realizado a partir da coleta e andlise do liquido proveniente da rinorréia,
que pode ser pesquisado por meios dos métodos de pesquisa de B-2-transferrina ou B-trago-proteina,
injecao de fluoresceina no liquido cefalorraquidiano e caracteristicas da amostra, como, a quantidade
de glicose, sendo alterado acima de 30mg/dL*".

Durante suspei¢do de um quadro de Fistula Liquorica, deve-se atentar-se a histdria clinica do

paciente e interrogé-lo a respeito de cirurgia prévias, tumores, traumas anteriores, tosse paroxistica e



fatores de melhora e piora da sintomatologia, a fim de desvendar motivos que possam aumentar a
pressdo intracraniana e desencadear a liquorréia®>.

Além disso, dispde-se da Tomografia Computadorizada (TC) de cranio como método de
imagem padrdo-ouro para identificacdo anatdomica do problema, podendo também, utilizar a
Ressonancia Magnética (RNM). Sendo assim, quando a alteracdo nao pdde ser detectada em métodos
de imagem convencionais, pode-se langar mao Tomocisternografia, que consiste na injecdo de
contraste intratectal, o que permite localizar a fistula®.

O tratamento definitivo ¢ realizado com a resolugao cirargica da fistula por técnica endonasal
ou transesfenoidal, a depender do caso. Entretanto, medicamentos como acetazolamida, antibidtico

profilatico, laxativos e repouso com decubito elevado, podem ser prescritos!--,

Relato de caso

Paciente, 47 anos, feminina, acompanha no servigo de Otorrinolaringologia devido quadro de
rinorréia iniciado, hd 5 meses. Refere ter contraido quadro gripal em fevereiro deste dado ano, de
carater secretivo com saida de secrecdo nasal fluida, incolor, continua ¢ unilateral, até entdo sem
caracteristicas dignas de nota, assemelhando-se aos sintomas virais esperados. Desde entdo, quadro
arrastou-se e ndo foi notada remissao de sintomatologia referida, persistindo rinorréia com os mesmos
padrdes relatados anteriormente.

Portanto, paciente relata ainda, episodios frequentes de forte cefalé¢ia acentuada em regido
frontal, que melhoram com uso de analgésicos € com a liberagdao nasal da substancia citada acima.
Além disso, possui como historico avaliagdo de neurologista ha 16 anos devido quadros recorrentes
de cefaléia, graduada como 8, numa escala de 0 a 10, sem carater de migranea com aura e sem fatores
de melhora efetivos. Na ocasido, foram solicitados exames como conduta investigava, os quais nao
foram encontrados relatos formais atuais. Devido alteragdes nos exames realizados e historia clinica,
segundo relatos da paciente, optou-se por iniciar quimioprofilaxia para cefaléia, a qual fez uso por
um periodo de tempo determinado, medida esta, suficiente para amenizar os sintomas da paciente.

Vale ressaltar que durante coleta de historia clinica, descartou-se quaisquer episddios de
trauma craniano, cirurgias faciais anteriores e¢/ou quadros infecciosos recentes, tendo sido constatado
somente condi¢do de asma desde a infincia compensada com medicamentos. Além disso, ndo
houveram quaisquer outras alteragdes ao exame fisico, sobretudo, otorrinolaringologico, como
rinoscopia € oroscopia, exceto pela rinorréia hialina e unilateral presente ao inclinar a cabeca da
paciente para frente, compativel com liquorréia.

Portanto, como forma de investigar o quadro referido foram solicitados exames

complementares, como Ressonancia Magnética do encéfalo e face, Videonasofaringoscopia,



Tomografia computadorizada de seios da face e citologia de secrecdo nasal. Sendo assim os
resultados obtidos pela Ressonancia Magnética do encéfalo e face evidenciaram Imagem linear junto
ao aspecto anterior da lamina cribiforme a direita com aparente comunica¢ao com a cavidade nasal
superior, havendo pequena quantidade de conteudo hipertenso em T2, ndo podendo excluir eventual
fistula liquorica, ou ainda secre¢dao (Figura 1), tendo sido indicado TC de seios da face para
elucidagdo, a qual demonstrou Espessamento mucoso discreto nos seios paranasais, infundibulos
etmoidais, recessos frontais e esfenoetmoidais sem obliteragdes e rinofaringe sem particularidades
(Figura 2). Além disso, a Videonasofaringoscopia conclui-se sinais de rinite, hipertrofia de cornetos
inferiores, desvio septal, possivel falha 6ssea em teto etmoide a direita com pulsagdo a manobra de
Valsava, interrogado presenca de fistula liquérica (Figura 3). Em relacdo a citologia de contetido
nasal, esta fora prejudicada devido ao reduzido nimeros de leucdcitos na amostra, sendo inconclusiva
para a investigagao.

Atualmente paciente segue em acompanhamento no servico de otorrinolaringologia,
utilizando Corticoide nasal e anti-histaminico. Realiza seguimento também com neurologista, em
aguardo de conduta e no pneumologista devido doenga asmatica de base.

Dessa forma, apesar de fortes evidéncias da presenca de Fistula Liquorica, sua etiologia ainda
ndo fora completamente compreendida, podendo ter como origem rara complicagdo de uma
rinossinusite, ou entdo, possuir relacdo direta com as fortes cefaléias referidas a longa data, indicios
de hipertensdo intracraniana, sendo necessaria maiores investigagcdes, bem como avaliacdo médica
multidisciplinar das demais areas, como neurologia para elucidagao de quadro neurologico. O mesmo
vale para emprego de demais procedimentos resolutivos da condi¢cdo, como a abordagem endoscopica

nasal, a qual necessita realizagdo de seguimento clinico anterior para efetivagao.



RESSONANCIA MAGNETICA DO ENCEFALO
E DA FACE

Indicagiio clinica: Suspeita de fistula.
Técnica: Sequéncias multiplanares T1, T2, difusio, Gradiente Echo EFLAIR.

Néo foi realizada a infusdo endovenosa do meio de contraste paramagnético devido a auséncia de consentimento
formal da pacicntc.

Anilise:

Parénquima encefilico com morfologia ¢ intensidade de sinal normais.

Sulcos corticais c fissuras cercbrais preservados.

Sistema ventricular supratentorial com morfologia ¢ dimensdes normais.

Estruturas da fossa posterior preservadas.

Estruturas centromedianas sem desvios em relagio a linha média.

Auséncia de colcgdes intra ou cxtra-axiais, formagdes expansivas intraparenquimatosas ou sinais de hemorragia
aguda/subaguda.

Auséncia de dreas com restrigdo a livre movimentagdo das moléculas de dgua.

Fluxo habitual ao nivel das grandes artérias dos sistemas véricbro-basilar e carotideo, segundo o critério Spin-Echo,
Sinais de sela tiircica parcialmente vazia.

Imagem lincar junto ao aspecto anterior da limina cribiforme # dircita ¢ que aparcntemente se comunica com a
cavidade nasal superior, havendo pequena quantidade de conteido hiperintenso em T2, ndo se podendo excluir
cventual fistula liquérica, ou ainda sccregdo. Sugiro prosseguir investigagio com cstudo por tomografia
computadorizada da face, para melhor avaliagdo das estruturas 6sseas.

Espessamento do revestimento mucoso nos seios maxilares.
Seplo nasal sem desvios significativos.
Cornetos nasais tém morfologia habitual.

As estruturas intra-orbitirias t&ém morfologia ¢ e intensidade de sinal preservadas,

Impressio diagndstica:

« Sinais de sela tircica parcialmente vazia,

» Imagem lincar junto ao aspecto anterior da lamina cribiforme a direita ¢ quc aparcntemente se comunica com a
cavidade nasal superior, havendo pequena quantidade de conteido hiperintense em T2, ndo se podendo excluir
cventual fistula liquorica, ou ainda secregio. Sugiro prosseguir investigagio com estudo por tomografia
computadorizada da face, para melhor avaliagio das estruturas dsscas.

Figura 1 - Laudo do exame de Videonasofaringoscopia




Figura 2 — Tomografia Computadorizada de seios da face



Mucosa:
Mucaosas normals,

Secregiio:
Secreciio hinllnp em ambas as fossas nasals,

Secregfio com pequenn quantidade em ambas as fossas nasals,

Septo Nasal;
Septo nasal com desvio lado direito tipe esporio, grau 11, drea 11, drea 1V,

Meato Médlo:

Meato médlo com secregiio hialina em ambas as fossas nasais,
Meato Inferlor:

Meato Inferfor normal bilateral,

Recesso Esfenoetmoldal:

Recesso esfenoetmoldal normal em ambas as fossas nasais,
Espago Olfntdrio:

Espago olfatério normal em ambas as fossas pasais,

Corneto Inferior:

Corneto Inferlor bllateral hipertréfico de grau 2+/3+,
Corneto Médlo:

Corneto médio normal bilateral,

Cavum;

Cavum livre,

Térus Tubdrio:

Térus tubdrlo livre

Pdlipos ou Lesdes:

Ausineln de polipos e lesbes,

Munobra de Muller:

Manobra de muller niio realizada,

Consideragbes:

Conclusdo:

Rinite,

Hipertrofia de cornetos inferiores,

Desvio septal,

- Possivel falha ossea em teto de etmoide a direita com pulsagiio 2 manobra de valsalva, ,
« Fistula liquérica a direita?,

= Sugiro tomografia da face a critério clinico

Figura 3 - Laudo do exame de Videonasofaringoscopia



Discussao

A Fistula Liquorica ¢ proveniente do extravasamento da substancia além das estruturas do
Sistema Nervoso Central habituais. O liquido céfalo-raquidiano (LCR) tem funcdo de proteger e
nutrir o cérebro e demais estruturas nobres e quaisquer alteragdes na composic¢ao ou circulacao desta
substancia interferem em inumeros processos fisiologicos, além de promoverem diversas

complicagdes, tais como infec¢des e alteragiio da pressdo intracranianal

, uma vez que todo processo
ocorre em ambiente fechado, o que necessita de adequadas pressdes e condi¢des para bom
funcionamento.

O LCR em condigdes normais possui aspecto limpido e incolor, em semelhanga a “'agua de
rocha’’ e com baixo teor de células e proteinas. Este ocupa o espago subaracnoide e ventricular, tendo
sua producdo nos plexos cordides dos ventriculos cerebrais, sendo produzido e reabsorvido
diariamente, processo dependente de pressdo, com valores de referéncia entre 5 a 20 cmH2O',
podendo ser, a anormalidade de pressdo intracraniana a potencial etiologia deste caso, com
necessidade de confirmagao.

Sendo assim, a fistula liqudrica ocorre na vigéncia de comprometimento dos componentes das
meninges e/ou estruturas osseas e mucosa ' . A etiologia decorre de processos traumaticos ou nio
traumaticos, sendo este ultimo compativel com o caso descrito, que pode originar-se as custas de altas
pressdes, como ocorre em tumores do SNC e hidrocefalia, ou em pressdes normais, em casos
congénitos, osteomielite ou esfor¢o fisico 2. Diante do exposto, a paciente em questio possui
indicagdes para investigagdo de hipertensao intracraniana devido historico de fortes cefaléias que
precedem liquorréia, tendo sido excluida quaisquer possibilidades de eventos traumaticos ou
cirurgicos que possam ter desencadeado o quadro.

Ademais, outro fato que corrobora com o descrito € a prevaléncia de acometimento da Fistula
Liquérica rinogénica idiopatica, que tem predilegao por ocorrer em mulheres a partir da quarta década
de vida e com componentes referentes a disfun¢des metabolicas, como elevado IMC>#, apesar deste
ultimo ndo ser relativo ao quadro descrito, possuindo como comorbidades somente asma controlada
desde a infancia.

Em relagdo aos métodos diagnosticos que podem ser empregados, além da clinica sugestiva
de rinorréia hialina unilateral ao inclinar-se, destacam-se a coleta e analise do liquido proveniente da
rinorréia, sendo realizada sua contagem de proteinas, células e glicose, considerado alterado valores
acima de 30mg/dL; A pesquisa de B-2-transferrina ou PB-trago-proteina, componentes presentes
especialmente no liquor e a injecao de fluoresceina, que além de detectar a presenca de LCR, localiza
o local de fistula®*. Sendo assim, na paciente do caso, o estudo do liquido ndo fora conclusivo devido
amostra quantitativamente inadequada de leucdcitos, além disso os demais métodos citados ndo

foram utilizados devido indisponibilidade.



Além disso, exames como Tomografia Computadorizada e Ressonancia magnética sao
capazes de elucidar localizagdo da fistula liquérica ao analisar estruturas Osseas e integridade da
mucosa >°. Dos métodos de imagem disponiveis, fora realizado TC de seios da face com contraste
endovenoso, evidenciando espessamento mucoso discreto de seios paranasais e desvio septal, mas
nenhuma particularidade conclusiva para o caso, tendo entdo sido empregado o estudo através da
RNM do encéfalo e face, demonstrando imagem linear junto ao aspecto anterior da lamina cribforme
a direita, com aparente comunicac¢ao com a cavidade nasal superior, havendo pequena quantidade de
conteudo hipertenso em T2, ndo podendo excluir eventual fistula liquorica, necessitando melhor
avaliacdo de estruturas Osseas. Ainda assim, fora realizado Videonasofaringoscopia, interrogando
para possivel fistula liquérica a direita e falha dssea em teto de etmodide a direita com pulsagdo a
manobra de Valsalva.

Dentre as abordagens terapéuticas que podem ser empregadas destacam-se o tratamento
conservador, com uso de laxativos, antibioticoprofilaxia e repouso relativo, sendo necessaria
reavaliagio dentro de semanas, com necessidade de abordagem cirtrgica na maior parte dos casos °.
Dessa forma, o tratamento definitivo ¢ realizado por meio do fechamento da fistula rinogénica por
meio do método endoscopico nasal, preferencialmente *° . Sendo assim, a paciente do presente estudo
segue em realizacao de abordagem conservadora, fazendo uso corticoide topico e anti-histaminico,
além de repouso relativo e uso de analgésico para controle das cefaléias.

Portanto, devido escassez de informagdes a respeito do caso clinico apresentado, até o
momento ndo fora possivel concluir o fator causal da fistula liquérica, apesar de haver fortes indicios
em se tratar de uma complicagdo de hipertensdo intracraniana, levando-se em consideracdo a
apresentacdo de rinorréia hialina unilateral precedida de forte cefaléia do tipo pressao, que melhora
ao gotejamento da substincia. Entretanto, a investigacdo diagnostica apresenta-se incompleta,
necessitando avaliagdo e acompanhamento multidisplinar médico com parecer da neurologia para

uma melhor abordagem, tal como o emprego do método terapéutico definitivo.

Conclusao

Este estudo evidencia a relevancia em se realizar um correto diagnoéstico e tratamento das
condi¢des relacionadas a fistulas liquoricas e suas repercussdes, uma vez que correspondem
processos de alta morbimortalidade. Sendo assim, a coleta de uma boa histéria clinica aliada a
métodos diagnosticos e exame fisico permitem chegar a principal hipotese diagnostica, bem como
seu fator causal, neste caso, possivelmente relacionado a hipertensao intracraniana. Dessa forma, uma
abordagem definitiva deve ser empregada para evitar a instalagdo de complicagdes, sendo a cirurgia

endoscopica endonasal a mais indicada, entretanto, para que seja efetivada, é necessario uma melhor



investigacao e parecer de outras especialidades médicas, como neurologia, no caso relatado para este
estudo. Diante deste cendrio, a conduta conservadora t€ém sido a empregada até o momento enquanto
aguarda a avaliagdo multidisplinar para concluir com melhor acuricia o diagnostico, etiologia e
reparo definitivo, sendo que, até o0 dado momento nao fora possivel levantar demais conclusdes sobre
o caso. Além disso, deve-se levar em consideracao as demais comorbidades da paciente descrita,
dando a devida importancia para os quadros de cefaléia que precedem e coexistem com a rinorréia

apresentada, além de demais sintomas referidos.
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