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RESUMO

Introdugdo: Fistula liqudrica (FL) é uma condi¢do caracterizada pela comunica¢do do
espaco subaracnoideo com o meio externo. As FLs sdo subdivididas em traumaticas ou
espontdneas, sendo a ocorréncia de agressdes traumaticas/cirdrgicas o principal fator
diferenciador. Objetivos: Esse estudo objetivou descrever o perfil de pacientes com FL
Espontaneas (FLEs). Metodologia: Trata-se de uma coorte retrospectiva, cuja fonte de
informagdo foram prontudrios de pacientes com FLE assistidos no Hospital Universitario
Walter Cantidio entre 2012 e 2022. Resultados: Foram analisados 12 pacientes, com
idade média de 43 anos (DP = 13), dos quais 58,3% procediam de Fortaleza ou regido
metropolitana e 91,7% foram do sexo feminino. Nesse grupo, 70% apresentaram indice de
Massa Corporal (IMC) maior que 30 kg/m? ao diagndstico e 58,3% eram hipertensos. As
principais manifestacGes foram cefaleia (83,3%), tontura (33,3%) e meningite (33,3%). Sete
pacientes apresentaram recidivas, com tempo médio de 18 meses para tal. Conclusao:
Foi descrito o perfil dos pacientes analisados, consistindo principalmente de individuos
do sexo feminino e procedentes da Regido Metropolitana de Fortaleza, com idade média
de 43 anos. A maioria dos pacientes apresentou algum fator de risco para FLE, como
obesidade e hipertensao arterial. Detalhou-se as terapias utilizadas, com destaque para a
sinusotomia e acetazolamida.

Palavras-chave: Fistula. Rinorreia. Liquido Cefalorraquidiano. indice de Massa Corporal.
Pseudotumor cerebral.

ABSTRACT

Introduction: Cerebrospinal fluid (CSF) leak is a condition characterized by communication
of the subarachnoid space with the external environment. CSF leaks are subdivided
into traumatic or spontaneous, with traumatic/surgical aggressions being the main
differentiating factor. Objectives: This study aimed to describe the profile of patients
with spontaneous CSF leaks. Methodology: This is a retrospective cohort using data from
the medical records of patients with spontaneous CSF leaks assisted at Walter Cantidio
University Hospital between 2012 and 2022. Results: Twelve patients were analyzed, with
a mean age of 43 years (SD = 13), of whom 58.3% were from Fortaleza or the metropolitan
region and 91.7% were women. Furthermore, 70% had a Body Mass Index (BMI) greater
than 30 kg/m? at diagnosis and 58.3% were hypertensive. The main manifestations were
headache (83.3%), dizziness (33.3%) and meningitis (33.3%). Seven patients had relapses,
occurring in an average time of 18 months. Conclusion: The general profile was described,
consisting mainly of females and individuals from the Metropolitan Region of Fortaleza,
with an average age of 43 years. Most of the patients had some risk factor for spontaneous
CSF leaks, such as obesity and hypertension. The therapies used were detailed, with
emphasis on sinusotomy and acetazolamide.
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Fistula rinoliqudrica espontanea: uma série de casos

INTRODUGCAO

Fistula liqudrica (FL) é uma condicdo caracterizada pela
comunicagdo do espacgo subaracndideo com o meio externo,!
através de uma descontinuidade que pode ocorrer na
calvaria, na base anterior do cranio ou no osso temporal. O
risco do desenvolvimento de infec¢do no sistema nervoso
central (SNC) é a principal consequéncia da Fistula Liqudrica.?
Apesar da similaridade conceitual, as trés localizagdes da FL
acima descritas devem ser abordadas separadamente, pois
tém caracteristicas diversas. As FL da base anterior do cranio
manifestam-se principalmente por rinoliquorreia (RLR), e foi
Miller, em 1826, que primeiro reconheceu esta caracteristica
semioldgica, a qual foi mais amplamente estudada e divulgada
por Thomson em 1899.3* Algumas classificagGes ja foram
propostas na literatura para fistulas liqudricas, sobretudo as
de topografia de base anterior do cranio.! Essas classificagGes
sdo baseadas em etiologia e fisiopatologia tendo como maior
finalidade possibilitar orientacdo para o diagndstico e/ou o
tratamento.’

As fistulas liqudricas (FL) tém sido tradicionalmente
classificadas como traumaticas ou ndo traumaticas.®’
As FL traumaticas podem ser divididas em iatrogénicas
(cirdrgicas) ou acidentais (ndo cirurgicas), podendo ainda
serem subdivididas em recentes e tardias.® Esta subdivisdo
é util na abordagem terapéutica, pois as fistulas recentes
podem ser tratadas conservadoramente ou com drenagem
liqudrica, enquanto as fistulas tardias necessitam de
abordagem cirurgica. SupGe-se que isso ocorre por conta da
epitelizagdo do trajeto fistuloso, impedindo o fechamento
da fistula. No entanto, ndo ha consenso na literatura quanto
a temporalidade que distingue as fistulas recentes e as
tardias.>® FL ndo traumatica é também denominada por
diversos autores como “espontdnea”.t°

Uma classificacdo distinta foi proposta por Ommaya et al.
(1968), que dividiram as FLs ndo traumaticas em relacdo a
presenca ou ndo de hipertensdo intracraniana. As fistulas
associadas a hipertensdo intracraniana poderiam estar
associadas a tumor intracraniano, hidrocefalia ou idiopaticas;
ja as fistulas com pressdo intracraniana normal, relacionadas
a alteragdes congénitas, osteomielite, erosdo ou atrofia focal
na base do cranio.?

No entanto, hd um grupo menos comum de fistulas
ligudricasem que a alteragdo na base do cranio ndo é evidente.
Esse tipo de fistula ocorre predominantemente em individuos
mulheres e se caracteriza por uma aparente flutuagdo na
pressdo intracraniana, assemelhando-se ao padrao observado
em pacientes com hipertensdo intracraniana idiopatica, uma
condicdo anteriormente identificada como pseudotumor
cerebral. Este grupo de pacientes nao foi satisfatoriamente
contemplado na classificagdo de Ommaya.?

Para uma caracterizagdo mais precisa das FLs ndo
traumaticas, é feita uma subdivisdo entre fistulas espontaneas
secundarias, associadas a etiologias bem estabelecidas
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(como lesdes tumorais, inflamatdrias ou congénitas, além
de hipertensdo intracraniana), e espontaneas primarias
ou idiopaticas, quando ndo ha uma causa aparente para a
formacgdo da fistula.*” A prevaléncia de Fistulas Liquodricas
Espontdneas (FLE) varia consideravelmente na literatura,
com numeros oscilando entre 4% e 39%.' Quanto a origem
das fistulas liqudricas espontaneas, varias explicagdes tém
sido propostas, como a possibilidade de serem causadas
por defeitos congénitos, pela erosio de uma pequena
meningocele pela estrutura 6ssea ou mesmo decorrer da
atrofia focal de filamentos do nervo olfatério na lamina
cribriforme.’* Esta uUltima classificagdo parece ser a mais
pragmatica e é a que se adequa ao presente estudo.

Em relagdo ao diagndstico, os exames de imagem sdo
métodos utilizados na distingdo entre as duas situacdes
descritas acima. Do ponto de vista do tratamento, nas FLs
espontdneas secundarias, a presenga da fistula passa a ter
importancia médica menor, sendo frequentemente corrigidas
em consequéncia do tratamento da doenca de base. Ja as FLs
espontaneas primarias apresentam desafios de confirmacdo
diagnostica, localizagdo e tratamentos mais complexos.?

Os avangos no diagndstico neurolédgico e os resultados
de ensaios clinicos intervencionistas estdo mudando o
diagndstico e o manejo da hipertensdointracranianaidiopatica
para serem mais baseados em tecnologia e evidéncias.

Neste  artigo, objetiva-se  descrever o  perfil
clinico-epidemioldgico dos pacientes diagnosticados com
FLEs, elucidando as condigdes associadas, as manifestacdes
clinicas e os aspectos terapéuticos envolvendo essa condicdo.

METODOS

Trata-se de uma coorte retrospectiva que coletou dados de
pacientes assistidos nos servicos de Neurologia, Neurocirurgia
e Otorrinolaringologia do Hospital Universitario Walter
Cantidio no periodo de 2012 a 2022.

Definiu-se como fistula rinoliquérica (FRL) a comunicacgdo
anormal entre o espago subaracndideo e a regido
pneumatica anterior da base do cranio. Foram incluidos
todos os pacientes que apresentavam manifestagdes clinicas
ou achados em exames complementares compativeis com
diagnostico de fistula rinoliqudrica. Excluiram-se os pacientes
que apresentavam registros anteriores ao diagndstico de
FRL de cirurgia ou trauma em regido de crdnio ou coluna
vertebral.

Analisou-se descritivamente os dados obtidos no presente
estudo. Os resultados foram expressos em termos absolutos
e percentuais, além de valores de medidas de tendéncia
central e de dispersdo quando aplicavel. O procedimento
estatistico utilizou do software SPSS 11.0.

O estudo foi submetido ao Comité de Etica em Pesquisa
e aprovado com numero do parecer de aprovagdo
57818122.5.0000.5045.
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RESULTADOS

Foi identificado um total de 28 prontuarios de pacientes
com manifestagdes compativeis com FRL, do qual 16
pacientes foram excluidos do estudo por apresentarem
eventos de manipulagdo cirdrgica ou trauma previamente
ao diagndstico, sendo analisados 12 pacientes com fistula
ligudrica espontanea.

Os participantes em sua maior parte foram da cidade
de Fortaleza/CE ou de sua regido metropolitana (58,3%). O
estudo apresentou um total de 11 pacientes do sexo feminino
(91,7%). Foi observada uma idade média de 43 anos (DP = 13).
A principal comorbidade identificada foi hipertensao arterial
sistémica (58,3%). As principais manifestacdes e complicagdes
clinicas associadas foram cefaleia (83,3%), tontura (33,3%)
e meningite (33,3%). Imagem por ressonancia magnética
foi o exame complementar mais utilizado para confirmacao
diagndstica (83,3%). Detalhes sobre as principais caracteristicas
clinicas e epidemioldgicas podem ser vistos na Tabela 1.

Considerando a ocorréncia de recidivas nos 12 pacientes
observados, um total de 20 defeitos foram identificados
ao longo de sua evolugdo, dos quais 75% passaram por
corregdo cirurgica. As técnicas de acesso cirurgico utilizadas
foram a sinusotomia (50%), etmoidectomia isolada (30%),

etmoidectomia com esfenectomia (10%) e etmoidectomia
com antrostomia (10%). Ndo houve complica¢Ges durante o
procedimento operatorio e a Unica complicacdo relatada em
periodo pds-operatdrio consistiu em vomitos em apenas um
paciente (8,3%)-

A terapia com acetazolamida foi indicada para 7 pacientes,
sendo que 2 fizeram uso somente antes do procedimento
cirdrgico, 3 receberam indicacdo somente apds o
procedimento e 2 utilizaram acetazolamida antes e depois da
intervencdo cirurgica. Houve apenas um registro de reagdo
adversa ou intolerancia ao medicamento na série de casos,
caracterizada com parestesia em membros superiores e
regido perioral.

As caracteristicas da terapéutica clinica e cirtrgica dos
pacientes sdo ilustradas na Tabela 2.

Recidivas foram observadas em 7 pacientes (58,3%). A
quantidade total de recidiva apds corre¢do cirdrgica no
referido centro por paciente teve média de 1 (DP = 1), com
intervalo de 0-3 recidivas. Ja o tempo médio total de recidiva
em meses foi de 18 (DP = 35), com intervalo de 0-120. No
que diz respeito ao local da recidiva, no total 40% foram no
mesmo local e 60% em local diferente. Os dados relacionados
as recorréncias sao ilustrados na Tabela 3.

Tabela 1. Perfil clinico-epidemioldgico dos pacientes com Fistula Rinoliqudrica Espontanea.

Caracteristica N (%) Média (DP)
Total de prontudarios médicos estudados 12 (100)
Idade (Anos) 43 (13)
Sexo
Masculino 1(8,3)
Feminino 11(91,7)
Procedéncia
Fortaleza ou regido metropolitana 7 (58,3)
Interior do Ceara 4(33,3)
Outros estados do Nordeste 1(8,3)
Exames complementares
Ressonancia magnética 10 (83,3)
Tomografia computadorizada 8 (66,7)
Nasofibroscopia 4(33,3)
Fluoresceina 1(8,3)
Glicose da rinorreia 2(18,2)
Puncdo lombar 6 (50)
IMC (Kg/m?) 33,31 (5,65)

IMC = indice de massa corporal; DP = Desvio padr3o.

Continua.
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Conclusao.

Tabela 1. Perfil clinico-epidemioldgico dos pacientes com Fistula Rinoliquérica Espontanea.

Caracteristica N (%) Média (DP)
Comorbidades
Hipetensao arterial sistémica 7 (58.3)
Diabetes melistus 2(16.7)
Paralisia facial periférica 1(8.3)
Transtorno bibolar 1(8.3)
Rinite alérgica 1(8.3)
Anemia ndo esclarecida 1(8.3)
Glomerulonefrite 1(8.3)
Manifestagdes clinicas e complicagées
Rinoliquorreia 12 (100)
Cefaleia 10(83,3)
Meningite 4(33,3)
Parestesia 3(25)
Tontura 4(33,3)
Turvagdo visual 2 (16,7)
Convulsdes 1(8,3)
Epistaxe 2 (16,7)
Otorreia 1(8,3)
Anosmia 2 (16,7)
Otalgia 1(8,3)
Tinnitus 1(8,3)
IMC = indice de massa corporal; DP = Desvio padrao.
Tabela 2. Terapéuticas utilizadas pelos pacientes com Fistula Rinoliquérica Espontanea.
Caracteristica N (%)
Realizacdo de abordagem cirurgica 11 (91,7)
Uso de acetazolamida
Pré-operatério 4(33.3)
Pds-operatorio 7 (63.6)
Efeitos adversos ao uso de acetazolamida 1(16.7)
Tabela 3. Perfil das recidivas observadas em pacientes com FLE.
Caracteristica Média (DP) Intervalo
Quantidade de recidivas por paciente 1(1) 0-3
Local da recidiva
Local semelhante ao defeito observado no diagndstico
Local distinto ao defeito observado no diagnéstico
Tempo até recidiva (em meses) 18 (35) 0-120

Rev Med UFC. 2025;65:e83378.
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DISCUSSAO

O presente estudo descreveu o perfil epidemioldgico,
apresentacdo clinica, etiologia e desfechos nos casos de
fistulas liqudricas espontdaneas em um centro terciario através
da andlise estruturada de prontudrios. Em resumo, nossos
resultados mostram que uma porcentagem importante dos
pacientes incluidos no estudo apresenta como principal
comorbidade associada hipertensdo arterial sistémica e como
principais manifestagcdes e complicag8es clinicas associadas,
cefaleia e meningite. Demais aspectos epidemioldgicos,
clinicos e cirurgicos serdo discutidos em maiores detalhes
abaixo.

Varios sdo os fatores que podem influenciar na gravidade
e grau de complexidade da fistula rinoliqudrica, exemplos
desses fatores é o indice de Massa Corporal (IMC). O
presente estudo encontrou que o IMC médio total foi
de 33.31 kg/m?. Sabe-se que o IMC apresenta uma relacdo
linear com a hipertensdo intracraniana, estando associado
com o grau de complexidade da fistula.** Portanto, pacientes
com IMC elevado devem ter seguimento regular mesmo
apods o reparo cirurgico.’* Além disso, embora este estudo
ndo tenha encontrado diagndsticos confirmados de Apneia
Obstrutiva do Sono (AQOS), sabe-se que existe uma forte
associacdo entre IMC elevado, essa condicdo e FRL.Y
Nesse sentido, pode-se levantar hipdteses relacionadas
ao sub-diagndstico dessa outra condigdo, embora mais
evidéncias ainda sejam necessarias para essa averiguagao.
Por esse motivo é recomendado que em pacientes com
FRL espontanea seja levantada a possibilidade de AOS com
avaliacdo clinica cuidadosa e realizacdo de seguimento
especializado, a citar importancia de complementacgdo
diagndstica com polissonografia.’®

No que diz respeito a recidiva das lesdes tratadas
cirurgicamente, nosso estudo encontrou uma proporgdo
maior do que a literatura mostra. Um estudo realizado com
167 pacientes, o qual avaliou a recidiva pds-tratamento
cirdrgico da FRL espontdnea, encontrou 15 recidivas apds
tratamento, sendo 8 no mesmo local e 7 em um local
diferente da lesdo inicial.** No que diz respeito a recidiva em
local diferente, além da possibilidade do desenvolvimento
de uma segunda lesdo ao longo do tempo, a recidiva poderia
ocorrer devido a ndo percepgdo de outra lesdo ja existente
previamente durante a avaliagdo pré-operatéria.t®

Quanto as técnicas de acesso cirurgicas utilizadas,
nosso estudo encontrou que a principal técnica de acesso
cirargico utilizada foi sinusotomia dos ossos esfenoide
e etmoide, isoladamente ou em combinagdo, utilizando
técnica endoscépica. Um estudo comparativo entre reparo
transcraniano e endoscépico para rinorreia traumatica
encontrou que o reparo transcraniano pode ser mais
adequado em vazamentos do seio frontal e que se estendem
para trads na regido fronto etmoidal.”” Contudo, apresenta
como desvantagem maior potencial de complicagbes e
taxa de recorréncia. J4 o reparo endoscdpico apresenta

Rev Med UFC. 2025;65:e83378.

menor niumero de complicacGes, embora ndo seja o melhor
tratamento para todos os locais de vazamento.”

No tocante ao género, o presente estudo encontrou uma
incidéncia maior de pacientes do sexo feminino com FLE,
como é evidenciado robustamente na literatura. Semelhante
aos pacientes com hipertensdo intracraniana idiopdtica, os
pacientes FLE s3o muitas vezes mulheres obesas jovens ou
de meia-idade.*® Nesta revisdo de casos encontramos que a
maior parte dos pacientes com FLE sdo mulheres com um IMC
médio superior a 30 kg/m? (Tabela 1). Ainda nesse sentido, a
obesidade foi sugerida como um fator de risco independente
para o desenvolvimento de FLE e encefaloceles espontaneas,
em que o IMC desses pacientes é significativamente maior
do que nos de pacientes que desenvolvem FRL por outras
razdes. Em um estudo realizado especificamente para avaliar
o papel da obesidade (IMC > 30 kg/m?) em encefaloceles
espontaneas e FLE, o IMC médio dos pacientes com
encefaloceles esponténeas foi de 33,4 kg/m2 vs. 27,0 kg/m2
no grupo de encefaloceles ndo espontaneas.’

Como o IMC elevado é um fator de risco para FLE, a perda
de peso provavelmente deve ser recomendada nesta populagao
de pacientes. Existem alguns relatos de casos que descrevem
a resolugdo de rinoliquorreia apds cirurgia baridtrica, mas os
dados atualmente ndo sdo robustos o suficiente para apoiar essa
abordagem como o Unico tratamento em pacientes com FLE.

As principais comorbidades foram obesidade e hipertensado
arterial sistémica. As principais manifestacdes e complicacGes
clinicas associadas foram cefaleia, tontura e meningite. Os
sintomas apresentados de FLE variam muito dependendo
de vdérios fatores, como a localizacdo e a atividade do
vazamento e a presenca de sinais simultdneos de hipertensao
intracraniana (HIC). Se a fistula estiver ativa, podem ocorrer
sintomas e sinais de hipotensdo intracraniana, como cefaleia
ortostdtica e rigidez de nuca.®® A meningite bacteriana
pode, variavelmente, ser a apresentacdo inicial que leva a
descoberta do FLE. Alguns pacientes podem ter sintomas de
aumento da HIC mesmo quando a fistula estd ativa (incluindo
dor de cabeca, zumbido, disturbios visuais e papiledema),’
mas na maioria das vezes, os pacientes desenvolvem
sintomas e sinais de hipertensdo intracraniana somente apds
o reparo,® provavelmente porque a fistula atua como uma
rota de desvio espontdneo do liquido cefalorraquidiano.®

CONCLUSOES

Anossasériedecasosilustrativaapoiaaassociacdoexistente
na literatura entre fistulas rinoliqudricas espontaneas e
fatores de associagdo frequentemente descritos para elas,
como o IMC elevado e o sexo feminino. O padrdo de recidiva
observado e o que se acredita atualmente estar relacionado a
fisiopatogenia dessa condicdo, apoiam a triagem sistematica
de sintomas e sinais de aumento da pressdo intracraniana
dentro de semanas apos o reparo cirdrgico de uma FLE.
Levanta-se a hipotese que a identificagdo precoce de recidivas
e o seguimento a longo prazo sejam necessarios a assisténcia
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desses pacientes com FLE, em virtude da variabilidade
temporal de suas recidivas e consequente necessidades
de reabordagems. Estudos multicéntricos prospectivos
podem revelar mais detalhes sobre as fistulas rinoliqudricas
espontaneas, a sua relagcdo com os principais fatores
associados e sobre os seus desfechos perante intervengGes
terapéuticas.
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