350

DOI: 10.32385/rpmgf.v36i4.12596

relatosdecaso

Um caso de rinorreia doce
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RESUMO

Introducao: A fistula espontanea de liquido cefalorraquidiano é uma doenca rara e de etiologia pouco esclarecida, havendo al-
guma associagdo com hipertensdo intracraniana benigna. O diagndstico nem sempre é imediato, podendo constituir um desa-
fio, por poder ser uma doenca facilmente confundida com causas mais comuns de rinorreia. A sua detecdo atempada pelo mé-
dico de familia é essencial para prevenir complicagdes potencialmente graves, como as infe¢des do sistema nervoso central.
Descricdo do caso: Mulher de 64 anos, apresenta-se com rinorreia aquosa e tosse, com meses de evolucdo. Foram pedidos exa-
mes auxiliares de diagndstico para despiste de patologia neoplasica, infeciosa e alérgica, cujo resultado foi negativo. A tosse de-
sapareceu com a cessagao do inibidor da enzima conversora da angiotensina, com o qual a doente estava medicada. A rinorreia
aquosa permaneceu e meses mais tarde veio a assumir caracteristicas que fizeram suspeitar de fistula espontanea de liquido
cefalorraquidiano. A tomografia computorizada ndo revelou a fistula, mas a pesquisa de glicose no liquido nasal foi compativel
com esse diagndstico. Enquanto aguardava por consulta urgente de neurocirurgia, a doente desenvolveu meningite complica-
da com abcesso cerebral. A presenca de solucdo de continuidade foi confirmada em ressonancia magnética cerebral, associada
a sinais de hipertensao intracraniana benigna. A doente recuperou sem sequelas e a fistula encerrou espontaneamente. Apre-
senta-se assintomatica até a data, sem rinorreia ou recorréncia de infecdes do sistema nervoso central.

Comentario: A suspeita de fistula espontanea de liquido cefalorraquidiano foi levantada com base na clinica apresentada pela
doente, ainda antes de esta desenvolver complicagdes. Os exames de diagndstico mais fidedignos para a confirmacdo desta en-
tidade ndo estdo facilmente acessiveis nos cuidados de satide primarios. No entanto, e apesar da medicdo da glicose no liqui-
do nasal ndo ser o método mais recomendado atualmente, neste caso cumpriam-se os critérios para a sua fiabilidade, tendo
sido um elemento fundamental para a orientagdo do caso. Perante uma entidade clinica rara, mas potencialmente grave, o co-
nhecimento da semiologia e a correta utilizagdo de recursos simples podem ser suficientes para a confirmagdo diagndstica.
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INTRODUCAO
rinorreia de liquido cefalorraquidiano resul-
ta de uma fistula ou comunicag¢do anormal
entre o espago subaracnoide e o trato nasos-
sinusal.! Etiologicamente, pode ser classifica-
da em traumadtica, iatrogénica, tumoral ou esponta-
nea.'*

A fistula espontanea de liquido cefalorraquidiano é
uma doenca rara e de etiologia ainda pouco esclareci-
da; corresponde apenas a 3-4% de todas as causas de
rinorrdquia e pode constituir um desafio diagnéstico na
abordagem do doente com rinorreia, por poder ser fa-
cilmente confundida com causas mais comuns, como
arinite alérgica ou infe¢des virais das vias aéreas supe-
riores.>8
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Se ndo for detetada precocemente pode cursar com
consequéncias graves, como herniacdo do contetido
endocraniano e infe¢des do sistema nervoso central,
pelo que a sua orientacao a curto prazo € essencial.®*
Desta forma, apesar de ser uma entidade rara, deve ser
prontamente reconhecida pelo médico de familia.

Relata-se um caso de fistula espontanea de liquido
cefalorraquidiano, que demonstra a importancia do
diagnéstico e orientacdo atempados e ressalva a im-
portancia da semiologia e a utilizacdo de métodos sim-
ples, como a determinac3o de glicose no liquido nasal,
no diagnéstico desta entidade.

DESCRICAO DO CASO

Trata-se de uma doente do género feminino, de 64
anos de idade, raca caucasiana, auxiliar em lar de ido-
sos de profissdo, sem antecedentes familiares de rele-
vo, com antecedentes pessoais de hipertensao arterial,
dislipidemia, fibrilhacdo auricular e hipotiroidismo;



medicada habitualmente com ramipril, hidroclorotia-
zida+amilorida, atorvastatina, dabigatrano, amiodaro-
na e levotiroxina; sem antecedentes cirdrgicos.

Na primeira consulta apés transferéncia de médico
de familia, em maio de 2017, referiu estar, desde ha cin-
co meses, com queixas de rinorreia anterior aquosa e
tosse. Ao exame objetivo apresentava-se com bom es-
tado geral, apirética e hemodinamicamente estavel,
obesa (indice de massa corporal de 32Kg/m?), com ri-
norreia aquosa a rinoscopia anterior, sem dor a palpa-
¢do dos seios perinasais, sem alteracoes da orofaringe
e com auscultacado cardiopulmonar sem alteragdes.

Perante os sinais e sintomas apresentados pos-se a
hipétese de se tratar de patologia alérgica das vias res-
piratérias, dada a presencga concomitante de rinorreia
e tosse de curso arrastado. De forma a sustentar esse
diagnostico e a excluir causas infeciosas, neopldsicas e
iatrogénicas foram pedidos exames (radiografia do t6-
rax, espirometria, hemograma e phadiatop) e foi subs-
tituido o ramipril, com o qual se encontrava medicada,
por amlodipina.

Na consulta seguinte, cerca de um més depois, apre-
sentava melhoria da tosse (atribuida a suspensao dora-
mipril) e referia rinorreia bilateral aquosa, agora espo-
radica e menos valorizada. Os exames pedidos apre-
sentavam-se normais. A doente foi medicada empiri-
camente com corticoide nasal e aconselhada a voltar se
nio melhorasse ou tivesse agravamento das queixas.

Por agravamento da rinorreia recorreu novamente a
consulta em novembro desse ano. Referia agora rinor-
reia aquosa abundante, bilateral, mas com predominio
a direita; por esse motivo, tinha consultado um otorri-
nolaringologista, que lhe sugerira a realizacao de to-
mografia computorizada dos seios perinasais e estudo
alérgico (jarealizado). Quando questionada, negava es-
ternutos ou prurido nasal e referia agravamento da ri-
norreia com a inclinacdo anterior da cabeca. Negava
traumatismo cranio-encefélico temporalmente relacio-
ndvel ou cirurgias recentes. Por suspeita de fistula de li-
quido cefalorraquidiano foi pedida tomografia dos seios
perinasais, que ndo revelou fistulas. Por manutenc¢ao da
suspeita, apesar da auséncia de evidéncia radiolégica,
o médico de familia decidiu realizar um teste que per-
mitisse identificar a rinorrdquia. Para isso, na unidade
de saude familiar estava facilmente acessivel a deter-
minac3o de glicose por aparelho de determinacao de gli-
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cemia capilar. A inclinagdo anterior da cabeca resultou
na saida, pelas fossas nasais, de liquido transparente e
ndo filante. Foi avaliada e comparada a glicose nessa
amostra, no sangue e na lagrima, que revelou valores de
104,91 e 23mg/dL, respetivamente. Dado tratarem-se de
valores compativeis com a suspeita diagnéstica, foi pe-
dida consulta urgente de neurocirurgia e foi assegura-
da a vacinacdo pneumocdcica - ja lhe tinha sido admi-
nistrada a vacina Prevenar13®, um ano antes (por pneu-
monias prévias); apesar de ter indicacao para fazer tam-
bém a vacina Pneumo 23®, esta nao foi administrada
pela sua indisponibilidade em Portugal a data. A doen-
te e a filha, que a acompanhava, foram informadas dos
riscos e dos sinais de alerta de uma possivel complica-
¢do, nomeadamente de meningite.

Cerca de duas semanas ap6s a consulta no médico
de familia, ainda sem consulta de especialidade hospi-
talar agendada, a doente desenvolveu febre e alteragao
do estado de consciéncia, pelo que a filha alevou ao ser-
vico de urgéncia do hospital da drea de residéncia, aler-
tada para a possibilidade de infecdo do sistema nervo-
so central, no seguimento da explica¢ao dada na con-
sulta. Ficou internada com o diagnéstico de meningi-
te pneumococica, com posterior desenvolvimento de
abcesso cerebral. A ressonancia magnética cranio-en-
cefdlica revelou imagem suspeita de solucdo de conti-
nuidade compativel com fistula de liquido cefalorra-
quidiano naregido média dalamina crivosa direita e as-
peto de «sela turca vazia». Apds a alta foi observada em
consulta de otorrinolaringologia e neurocirurgia. Nes-
ta altura apresentava resolucao das queixas de rinorra-
quia e atomografia computorizada de reavaliagdo con-
tinuava a ndo mostrar solucdo de continuidade. Admi-
tiu-se que a meningite teria resolvido o ponto da fistu-
la, mantendo-se atitude conservadora. A doente
apresenta-se assintomadtica até a data, sem rinorreia ou
recorréncia de infecdes do sistema nervoso central.

COMENTARIO

A rinorreia € uma queixa comum na pratica clinica
didria do médico de medicina geral e familiar, mas que
toma um significado diferente quando se apresenta
como uma manifestacdo de fistula de liquido cefalor-
raquidiano.

As fistulas espontaneas foram, durante muito tem-
po, consideradas idiopdticas. Apesar de a sua etiologia
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permanecer ainda pouco esclarecida, recentemente
tem sido associada a aumento crénico da pressdo in-
tracraniana, geralmente devido a uma variante da hi-
pertensdo intracraniana benigna.'®* Mais de 70% dos
doentes com fistulas espontaneas cumprem critérios de
hipertensdo intracraniana benigna.’

Sao necessdrios trés fatores para a ocorréncia de uma
fistula: um defeito 6sseo, uma rotura das meninges e
um gradiente de pressao. O aumento ou flutuacao da
pressdo intracraniana pode ter um efeito erosivo na base
do cranio e causar defeitos em pontos 6sseos enfraque-
cidos, levando a herniacdo gradual da dura por fissuras
6sseas, adelgacamento consequente e risco de rotura da
mesma, com formacdo de uma fistula e vazamento de
liquido cefalorraquidiano para o espaco epidural.>®

De acordo com a literatura, o local mais frequente-
mente envolvido nas fistulas de liquido cefalorraqui-
diano éalamina crivosa, seguindo-se o seio esfenoidal,
o etmoide anterior, o seio frontal, o etmoide posterior
e o clivus. A lamina crivosa é a drea 6ssea mais fina da
base do cranio, estando, por esse motivo, particular-
mente suscetivel.>*6

Sinais de hipertensao intracraniana, frequentemen-
te encontrados na imagiologia, sdo o sinal da sela tur-
ca vazia e uma base do cranio fina e atenuada.®

Os doentes com fistulas de liquido cefalorraquidia-
no espontaneas sdo frequentemente mulheres, de
meia-idade ou na p6s-menopausa, obesas e com bai-
xa densidade mineral 6ssea — epidemiologia consis-
tente com associacdo com hipertensao intracraniana
benigna.>**® Clinicamente podem apresentar-se com
rinorreia aquosa, insidiosa, persistente ou intermiten-
te; frequentemente unilateral e ndo controlavel ou agra-
vada pela manobra de Valsalva ou flexdo do pescoco.>”?

Pode haver cefaleia associada (por perda de liquido
cefalorraquidiano), que aparece ou se agrava em or-
tostatismo e melhora com o dectbito, persistente ou re-
lacionada com os episddios de rinorrdquia.’ Podem es-
tar presentes outros sintomas de hipertensdo intracra-
niana benigna, como tinnitus pulsatil, alteracoes vi-
suais transitérias e dor retrobulbar.®

Na anamnese é essencial a pesquisa de anteceden-
tes de trauma, cirurgia nasal ou neurocirurgia.®

A principal consequéncia € o risco de herniac¢do de
contetido endocraniano (meningocelo, meningoence-
falocelo) e o risco crescente de infecao do sistema ner-
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voso central (meningite, empiema subdural e abcesso
cerebral), que tém sido reportados em 10-37% dos
doentes sujeitos a tratamento conservador.'?

O diagnéstico diferencial de rinorreia é vasto, in-
cluindo processos infeciosos, estruturais, hormonais,
vasomotores, iatrogénicos e traumaticos. A causa mais
comum de rinorreia aquosa € a rinite alérgica, que afe-
ta cerca de 30% da populacgdo e é a entidade mais vezes
confundida com a rinorreia por fistula de liquido cefa-
lorraquidiano.?

Na suspeita de fistula, a confirmagao de rinorrdquia
é o primeiro passo, antes de quaisquer outros estudos
mais dispendiosos e invasivos serem realizados. De-
pois de confirmada a presenca de liquido cefalorraqui-
diano na amostra de rinorreia, o local da fistula deve ser
localizado para a orientacao terapéutica.'

A demonstracgdo de glicose (avaliagdo qualitativa por
tira teste ou avaliacdo quantitativa por aparelho de de-
terminacao de glicemia) no liquido nasal foi tradicio-
nalmente usada para confirmar rinorrdquia, mas a sua
utilidade tem sido discutida por ter demonstrado bai-
xa especificidade em diversos estudos. Acreditava-se
que a glicose ndo existiria nas secrecdes nasais do tra-
to respiratorio normal; no entanto, esta tem sido de-
monstrada em doentes com infecdes virais das vias res-
piratdrias superiores e em doentes diabéticos ou com
hiperglicemia (a partir de glicemias de 121 a 175mg/dL).
Por outro lado, na presenca de meningite ou hemorra-
gia subaracnoideia, a glicorrdquia diminui, podendo
diminuir a sensibilidade do teste nesta situa¢do.!*!!

Apesar da baixa especificidade, dada a rapida aces-
sibilidade deste teste nos cuidados de satide primérios
e a falta de acesso rdpido a outros meios, esta podera
ser uma opc¢ao de avaliacdo inicial caso o doente se
apresente normoglicémico e sem outros sintomas de
infecdo. O estudo de Baker e colaboradores!! propos
um algoritmo para aumentar a fiabilidade da medicao
de glicose na identificacdo de rinorrdquia: num doen-
te normoglicémico (glicemia < 6mmol/L / 108mg/dL),
sem outros sintomas de infe¢ao do trato respiratério su-
perior e numa amostra ndo contaminada por sangue,
a presenca de glicose na rinorreia é altamente indica-
tiva de rinorrdquia; pelo contrério, a auséncia de glico-
se na rinorreia exclui rinorrdquia, na auséncia de his-
téria de traumatismo ou sinais e sintomas de meningi-
te ou hemorragia subaracnoide.!



Cumprindo-se esses pressupostos, tem-se admitido
como valor de corte um nivel de glicose na rinorreia su-
perior a 30mg/dL e a literatura recomenda a medicao
quantitativa da glicose na amostra de liquido nasal, ao
invés da mediacdo qualitativa por tira teste (esta posi-
tiva para valores de glicemia > 20mg/dl, logo, com maior
risco de falsos positivos).!?14

Abeta2-transferrina e a proteina beta-trago sao pro-
teinas presentes no liquido cefalorraquidiano e nor-
malmente ausentes nas secre¢des nasais, funcionando
como marcadores mais especificos e sensiveis de ri-
norrdquia. Ndo estdo, no entanto, facilmente disponi-
veis nos cuidados de satde primdrios em Portugal.!

A cisternografia com radionuclidos pode ser uma
opcao para detetar fistulas menores ou com vazamen-
to intermitente de liquido cefalorraquidiano, nao de-
tetaveis pelos métodos anteriores. No entanto, trata-se
de um método invasivo e com potenciais riscos para o
doente, que apenas confirma a fuga sem a localizar."®

Alocalizagdo do local da fuga é essencial para o pla-
neamento terapéutico, podendo para esse efeito usar-
-se a tomografia computorizada de alta resolucéo (com-
plementada ou ndo com cisternografia intra-tecal), a
ressondncia magnética e a injecdo intratecal de fluo-
resceina. A evidéncia atual recomenda a utilizacao da
tomografia computorizada de alta resolucao como pri-
meira linha, reservando-se as restantes modalidades
para as situacdes em que esta seja negativa ou ambigua,
mas a suspeita diagndstica se mantenha.'®

Relativamente a profilaxia vacinal ou com antibi6ti-
cos, a literatura é escassa. As recomendagdes portu-
guesas da Direcdo-Geral da Satide recomendam a va-
cinacdo anti-pneumocdécica com Prevenar 13®, segui-
da da Pneumo 23® em 6-12 meses e depois a cada cin-
€O anos."”

O caso apresentado retrata uma doente com queixas
de rinorreia aquosa arrastada. Inicialmente, a presen-
¢a concomitante de tosse e a auséncia das caracteristi-
cas tipicas da rinorreia por fistula de liquido cefalorra-
quidiano, que a doente veio a referir mais tarde, pode-
rdo ter contribuido para o atraso diagnéstico.

Pelo contrério, a favor dessa hip6tese estavam o cur-
so prolongado darinorreia, a auséncia de melhoria com
o tratamento t6pico, o agravamento com a flexao ante-
rior do tronco e a preponderancia numa fossa nasal.
Para além disso, as caracteristicas da doente (mulher,
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pdés-menopdausica e obesa) eram também coincidentes
com a epidemiologia desta entidade clinica.

Quanto aos exames auxiliares de diagnéstico utili-
zados na abordagem inicial, nem a tomografia compu-
torizada dos seios perinasais (pedida inicialmente pelo
médico de familia) nem a tomografia do cranio (pedi-
da em contexto de internamento) detetaram o defeito.

Apesar do teste com glicose ndo ser o método mais
fidvel na confirmacao do diagnéstico, neste caso cum-
priam-se os critérios para a sua fiabilidade, tendo sido
um elemento fundamental para a orientacao do caso.

A RMN tornou possivel a confirmacao e a localiza-
¢do da fistula, assim como mostrou o sinal de «sela tur-
ca vazia» frequentemente associado.

Apesar de aplicadas as medidas profildticas reco-
mendadas possiveis, nomeadamente a vacinacdo com
Prevenar 13®, esta nao impediu a ocorréncia de uma
meningite pneumocdcica, o que pode ter acontecido
pela infe¢do por um serotipo diferente da bactéria ou
por falta de imunizagdo com a vacina.

No caso apresentado, a realizacao precoce de RMN
eaorientacdo terapéutica atempada poderiam ter pre-
venido o surgimento de complicagdes.

O relato deste caso pretende demonstrar que, pe-
rante uma entidade clinica rara mas potencialmente
grave, onde o diagndstico nos cuidados de satde pri-
madrios pode ser dificultado pela falta de acesso a meios
especializados, o conhecimento da semiologia e a cor-
reta utilizacdo de recursos simples podem ser suficien-
tes para a confirmacao diagnéstica. Permite que o mé-
dico de familia oriente para tratamento adequado,
tome medidas para prevenir complicacdes e alerte o
doente e familiares para o reconhecimento precoce das
mesmas.
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ABSTRACT

A CASE OF SWEET RHINORRHEA

Introduction: Spontaneous cerebrospinal fluid fistula is a rare entity and its aetiology is not well known, although it has been
linked to benign intracranial hypertension. Diagnosis may be challenging, as it can be easily mistaken by other, more common,
causes of rhinorrhea. Timely detection of this entity by the family doctor is essential to prevent the potentially serious com-
plications it can lead to, such as neuro infection.

Case description: Women, 64 years old, presents with liquid rhinorrhea and cough for months. Complementary diagnostic exams
with the intent to exclude neoplastic, infectious, and allergic causes came out negative. The cough resolved with cessation of
the angiotensin-converting enzyme inhibitor the patient was taking. Rhinorrhea remained and months later took semiological
characteristics of a cerebrospinal fluid spontaneous fistula. Computed tomography did not reveal this cranial defect, but the
measurement of glucose in the nasal fluid was compatible with that diagnosis. While the patient waited for urgent observation
by neurosurgery, she developed meningitis, complicated with cerebral abscess. The presence of the defect was confirmed by the
magnetic resonance of the brain, with associated signs of benign intracranial hypertension. The patient recovered without any
sequel and the fistula resolved spontaneously. She is asymptomatic to the date, without rhinorrhoea or neuro infection.
Commentary: Cerebrospinal fluid fistula was suspected by clinical manifestations even before the onset of complications. The
most reliable exams to confirm that diagnosis is not readily accessible in the primary care setting. Nonetheless, and despite
glucose measuring in the nasal fluid not being the most recommended exam, in this case, all the criteria for its reliability were
met, and it was a fundamental tool for the management of the case. In the presence of a rare but potentially serious disease,
the knowledge of its clinical manifestations and the correct use of simple diagnostic tools can be sufficient to make a diagno-
sis.

Keywords: Rhinorrhea; Spontaneous cerebrospinal fluid fistula; Glucose.
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