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TROMBOSE DE SEIO SIGMOIDE SECUNDARIA A FiISTULA
LIQUORICA ESPONTANEA PARA OSSO TEMPORAL:
UM RELATO DE CASO

SIGMOID SINUS THROMBOSIS SECONDARY TO
SPONTANEOUS TEMPORAL BONE CEREBROSPINAL
FLUID FISTULA: A CASE REPORT
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RESUMO

A fistula liqudrica para o osso temporal constitui um evento raro que decorre da
comunicagdo anormal entre o espago subaracnoideo e as células da mastoide,
permitindo que o liquido cefalorraquidiano flua para as porgdes pneumatizadas do
osso temporal. Tem como consequéncia a hipotenséo intracraniana esponténea,
caracterizada por perda de liquor e pela manifestacao clinica de cefaleia ortostatica.
Acredita-se que a hipotenséo intracraniana espontanea crie condi¢des hemodinamicas
favoraveis a ocorréncia de trombose venosa cerebral, uma desordem potencialmente
fatal e de dificil diagndstico, visto a inespecificidade de sinais clinicos e sintomas.
Dessa forma, é pertinente atentar para a possibilidade de trombose venosa cerebral
em pacientes com fistulas liqudricas, especialmente quando houver mudanga do
padrao da cefaleia, que passa de ortostatica a intensa e continua.
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ABSTRACT

Temporal bone cerebrospinal fluid fistula is a rare event that results from abnormal
communication between the subarachnoid space and the mastoid cells, allowing
the cerebrospinal fluid to flow into the pneumatized portions of the temporal bone. It
leads to spontaneous intracranial hypotension, characterized by loss of cerebrospinal
fluid and orthostatic headache as a clinical manifestation. Spontaneous intracranial
hypotension is believed to create favorable hemodynamic conditions to the occurrence
of cerebral venous thrombosis, a potentially fatal disorder of difficult diagnosis given
the nonspecific clinical signs and symptoms. Therefore, it is pertinent to consider the
possibility of cerebral venous thrombosis in patients with cerebrospinal fluid fistulas,
especially when there is a modification in the headache pattern from orthostatic to
intense and continuous pain.

Keywords: Headache; Subarachnoid space; Fistula;, Temporal bone; Venous
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INTRODUGAO

Afistula liquérica (FL) espontanea para as porgdes pneumatizadas do osso
temporal € um evento raro caracterizado pela drenagem de liquido cefalorraquidiano
(LCR) para as células da mastoide. Uma das consequéncias da FL é a hipotensao
intracraniana espontanea (HIE) secundaria a perda liqudrica’.

A trombose venosa cerebral (TVC) € uma condigao incomum que pode
acometer os seios da dura-mater, veias corticais ou sistema venoso profundo’.
Em 2003, foi relatada pela primeira vez a associagao entre HIE e TVC,
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mas a fisiopatologia que relaciona os dois eventos
segue ndao completamente elucidada?. Acredita-
se que a hipotensao intracraniana crie condigdes
hemodinamicas favoraveis a ocorréncia de trombose
venosa cerebral?4.

O objetivo deste estudo é correlacionar o caso
descrito com o conhecimento disponivel na literatura.
Discute-se a hipétese de que a TVC tenha sido
consequéncia da hipotensao intracraniana provocada
pela fistula liqudrica.

RELATO DO CASO

Paciente de 37 anos, sexo feminino, em uso
de anticoncepcao oral, sem histérico de trauma
cranioencefalico, procurou atendimento com histéria
de hipoacusia direita e zumbido pulsatil ha 2 anos. Ao
exame, a otoscopia sugeriu efusao retro timpénica a
direita e a avaliagdo audiolégica demonstrou disacusia
mista leve ipsilateral e curva timpanométrica tipo B.

Foirealizada, entdo, tomografia computadorizada
de ossos temporais (Figura 1), a qual revelou conteido
com densidade de partes moles preenchendo orelha
média e mastoide a direita e erosao 6ssea dos limites
posteriores da mastoide em continuidade com seio

sigmoide, o qual se encontrava em trombose. Nao
foi possivel a identificacdo inequivoca de defeitos
6sseos na topografia da fossa craniana média e a
ressonancia nuclear magnética confirmou a trombose
de seio sigmoide. Optou-se pela n&o realizagédo da
anticoagulagéo visto o carater crdénico do trombo.
A paciente foi submetida a timpanotomia direita
para colocagao de tubo de ventilagdo, quando se
observou secregdo aquosa incolor no interior da
orelha média. Com a suspeita de fistula liquérica
espontanea, foi realizada cisternocintilografia, de
carater normal. Permanecendo a suspeita clinica,
teste com fluoresceina intratecal e observacao
através de otoendoscopia evidenciou a eliminagao
da fluoresceina através do tubo de ventilagao.
Abordagem cirurgica através de acesso
transtemporal via fossa craniana média evidenciou
o defeito na base do cranio em regido proxima a
topografia de canal semicircular superior. Apds preparo
do leito cirurgico, foi confeccionado e posicionado
retalho de musculo e fascia temporais sobre o defeito.
Apds um ano, a paciente apresentou melhora
dos sintomas e auséncia de otoliquorreia. A avaliagao
audiolégica evidenciou melhora dos limiares auditivos.
Nova tomografia computadorizada demonstrou
mastoide e orelha média livres de efusdes (Figura 2).

Figura 1: Tomografia computadorizada de cranio com contraste pré-tratamento. A: Trombose do seio sigmoide evidenciada
a direita; B: Velamento subtotal da mastoide e orelha média direita.

Figura 2: Tomografia computadorizada de cranio com contraste pds-tratamento. A: Regido temporal ampliada evidenciando
mastoide direita livre de liquidos ou secreg¢des; B: Mastoide direita aerada, sem sinais de liquido em orelha média.
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DISCUSSAO

A fistula otoliqudrica espontanea é definida como
a presenga de LCR na orelha média e na mastoide
devido a uma comunicagéo anormal entre o espago
subaracndideo e as porgdes pneumatizadas do osso
temporal®. Aexposicdo das estruturas intracranianas ao
ouvido médio aumenta o risco de pneumoencéfalo e de
infeccdo do sistema nervoso central. Sendo assim, o
diagndstico e tratamento precoces sao fundamentais®.

As fistulas liqudricas podem ser classificadas
em espontaneas ou adquiridas. As espontaneas
correspondem a 4% das FLs e ocorrem na auséncia
de fatores precipitantes identificaveis®. Foram descritas
como mais prevalentes em dois grupos: um constituido
de criangas de até 5 anos com desenvolvimento
embriolégico andmalo e outro composto, principalmente,
por mulheres de meia idade com defeitos 6sseos no
tégmen timpanico, mastoideo ou na fossa posterior. As
alteragbes anatdmicas parecem estar relacionadas com
erosao 6ssea e granulagdes aracnoideas aberrantes,
que associadas ao aumento da pressao intracraniana
predispdem a formagao de fistulas liquéricas*. Os fatores
mais comumente associados as FLs espontaneas de 0sso
temporal, portanto, sdo anomalias de desenvolvimento,
sexo feminino, idade avangada, obesidade e hipertensao
intracraniana benigna®.

O diagndstico pode ser desafiador, visto a
inespecificidade dos sintomas e a caracteristica
insidiosa do quadro. A apresentacao clinica mais
comum consiste em hipoacusia condutiva e plenitude
auricular unilaterais, decorrentes da efuséo na orelha
média — o que pode mimetizar otite média secretora®.
Otorreia hialina refrataria a colocagao de tubo de
ventilagdo € uma das formas de apresentagéo,
variando de 33% a 89% em diferentes revisdes’?.

Exames de imagem como Tomografia
Computadorizada de Alta Resolugdo (TCAR),
Cisternotomografia, Ressonancia Nuclear Magnética
(RNM) e Cisternocintilografia auxiliam no diagnéstico
e na localizagdo de defeitos da base do cranio.
Pesquisa de -2 transferrina em liquidos suspeitos
pode ajudar a confirmar a presenga de LCR com
boa sensibilidade e especificidade®.
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A intervengéo cirurgica é o tratamento primario
para FLs espontaneas, sendo necessario o reparo
da fistula. Diferentes abordagens tém sido propostas,
incluindo as vias transmastoidea e fossa craniana
média. Quanto ao material, destacam-se enxertos
autélogos de fascia temporal, musculo temporal,
cartilagem, tecido adiposo ou osso cortical®.

A hipotensao intracraniana espontanea (HIE)
€ incomum e tem como principal causa as fistulas
liqudricas espontaneas. Cefaleia ortostatica é a
apresentacao clinica mais frequente, podendo estar
associada a nduseas e vomitos, altera¢des visuais
e auditivas*. Acredita-se que 2% dos casos de HIE
evoluam para trombose venosa cerebral, fato que é
marcado pela mudanga no padrao da cefaleia, que
se torna intensa e persistente?.

TVC é uma desordem rara e potencialmente
fatal. As causas mais comuns s&o trombofilia e
hipercoagulabilidade favorecida por anticoncepcéao
oral, neoplasia e trauma. A fisiopatologia do
desenvolvimento de TVC secundaria a FLs
espontaneas nao é clara, mas acredita-se a que
a hipotenséo intracraniana favoregca um estado de
hipercoagulabilidade®. O diagndstico de TVC pode
ser tardio devido a inespecificidade de sinais clinicos
e sintomas?®.

Anticoagulagao é o tratamento de escolha para
TVC. Em metanalise com dois estudos randomizados,
a heparina se mostrou mais segura, com redugao da
mortalidade. Deve-se, no entanto, analisar o risco-
beneficio da terapia anticoagulante, atentando para
o risco de hematoma subdural®.

A presenca de otorreia hialina refrataria ao uso de
tubo de ventilagao, portanto, deve motivar a busca por
FL espontanea do osso temporal, sobretudo quando
unilateral e em adultos sem histdria de infeccao de
vias aéreas/otite e sem doenca crbnica da orelha
média. Apesar de infrequente, a TVC é uma condi¢édo
potencialmente grave, o que torna pertinente a sua
suspeita em um paciente com diagnostico de FL
espontanea e consequente HIE.
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