Mucopiocelo frontal gigante: Abordagem
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Giant frontal mucopyocele: Draft Ill approach
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RESUMO

Os mucocelos sdo lesGes quisticas dos seios perinasais de
conteddo mucdide, que podem resultar em erosdo Ossea
com extensdo extracraniana, intracraniana ou orbitaria.
Denominam-se mucopiocelos sempre que ocorre infec¢do do
seu contetdo. A abordagem cirurgica dos mucocelos frontais
constitui um desafio para o cirurgido ORL, havendo autores
qgue defendem o uso de técnicas exclusivamente endoscopicas
gue vao desde a marsupializagdo da lesdo até procedimentos
do tipo Draf Ill, enquanto outros optam por combinar
abordagens osteoplasticas.

Apresentamos o caso de um doente do sexo masculino, de
74 anos, referenciado a consulta externa de ORL do CHAA
por tumefacgdo da regido frontal e supraciliar direita, com
10 meses de evolugdo e crescimento progressivo, tendo sido
estabelecido o diagndstico imagioldgico de mucocelo frontal
gigante. O doente foi submetido a cirurgia endoscépica
nasossinusal, tendo sido utilizado o procedimento Draf tipo
11l, sem intercorréncias peri-operatorias.

Apds um ano de seguimento o doente ndo apresenta sintomas
ou sinais clinicos, endoscépicos ou imagioldgicos de recidiva.
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ABSTRACT

Mucoceles are mucous-filled cystic lesions of the paranasal
sinuses that can result in bone erosion with extracranial,
intracranial or orbital extension. They are denominated
mucopyocele if there is infection of the mucous filling. The
surgical approach when they are localized in the frontal
sinus is a challenge for the ENT surgeon; some authors
prefer exclusively endoscopic techniques that go from
marsupialization to Draf Ill procedures, while others advocate
combined osteoplastic approaches.

We report a case of 74 year-old man who presented at our
hospital center (CHAA) outpatient clinic with right frontal
tumefaction with 10 month evolution and slow growing. After
imagiological study, it was established the diagnosis of a giant
frontal mucocele. The patient was submitted to endoscopic
sinus surgery, through a Draf type Il frontal sinusotomy,
without any complications.

After one-year follow-up, there were no symptoms or clinical,
endoscopic or imagiological signs of mucocele recurrence.
Keywords: Mucocele, Mucopyocele, Endoscopic Sinus Surgery,
Modified Lothrop, Draf Il

INTRODUCAO

Os mucocelos sao lesdes quisticas benignas, expansivas
dos seios perinasais (SPN), delimitados por epitélio
do tipo respiratério, pseudoestratificado, que se
desenvolvem por acumulagdo de secregdes mucoides
no contexto de obstrugao crénica dos ostia de drenagem
dos respectivos seios afectados’?.

O primeiro autor a descrever as caracteristicas clinicas
de um mucocelo foi Langenbeck em 1818, mas o termo
s6 foi introduzido em 1896 por Rollet. A primeira
descricdo histolégica desta entidade s6 foi feita em
1901 por Onodi'.

A sua prevaléncia maxima ocorre entre a 42 e a 62 década
de vida, sem preferéncia de género2. Ocorrem de forma
mais frequente no seio frontal (60%) e no etmodide
(30%), no entanto, o esfendide e o seio maxilar também
podem ser afectados. Os mucocelos do seio maxilar
representam menos de 10% dos casos, sendo que a
histéria pregressa de cirurgia de Caldwell-Luc esta
quase sempre presente’?. Embora haja casos relatados
na infancia, nomeadamente em criangas com fibrose
cistica, o seuaparecimento antes dos 10 anos é raro, uma
vez que o seio frontal ainda estd em desenvolvimento®.
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A sua etiologia estd relacionada com factores de
agressdo ou inflamacgao locais tais como a rinossinusite
cronica, a polipose nasal, rinite alérgica, neoplasias
(ex. osteomas), displasia fibrosa &ssea, alteragBes
anatdmicas, cirurgias prévias, ou trauma®?*,

A apresentagdo clinica segue normalmente um curso
insidioso, com crescimento expansivo da lesdo,
que deforma as estruturas dsseas e tecidos moles
circundantes, podendo haver extensdo orbitaria,
extracraniana ou intracraniana por erosdo das
paredes dsseas do seio que se vdo tornando cada vez
mais adelgacadas. Por vezes ocorre infeccdo do seu
conteldo mucdide denominando-se nesses casos
de mucopiocelos®®. Os mucocelos gigantes sdo raros
e adquirem essa designacdo quando apresentam
extens3do extracraniana, orbitaria e/ou intracraniana e
se manifestam com deformidade craniofacial, alteragGes
orbitérias e/ou neuroldgicas*.

Apesar dos avang¢os no tratamento cirdrgico, a
abordagem dos mucocelos frontais permanece um
desafio cirdrgico. A cirurgia endoscdpica nasossinusal
(CENS) pode ser usada isoladamente na simples
marsupializacdo da lesdo ou em procedimentos mais
alargados como a sinusotomia frontal do tipo Draf Ill
(Lothrop modificado), ou pode ser associada a vias
externas osteopldsticas®.

O objectivo deste trabalho é apresentar o caso de um
doente com um mucocelo frontal gigante submetido
a cirurgia endoscopica nasossinusal que incluiu uma
sinusotomia frontal tipo Draf lll, bem como realizar uma
revisdo da literatura sobre o tema.

CASO CLiINICO

AM, 74 anos, sexo masculino referenciado a ORL por
apresentar tumefacgao frontal, na regido da glabela e
supra-orbitaria direita, de crescimento progressivo com
cerca de 6 meses de evolucdo, associada a cefaleia e

FIGURA 1
Tumefacgdo frontal direita

pressdo facial ipsilateral. O doente negava sintomas
de obstrugdo ou congestdo nasal, rinorreia, epistaxis
ou outras queixas rinoldgicas. O doente negava ainda
historia de cirurgia nasal prévia, mas referia um
traumatismo cranio-encefalico ocorrido ha cerca de 30
anos. No exame objectivo apresentava a tumefacgao
descrita, sem dor a palpa¢do ou sinais inflamatdrios
evidentes, sem alteragdes da mobilidade ocular ou do
exame neuroldgico (Figura 1). A rinoscopia anterior
ndo permitiu identificar quaisquer alteragdes, tendo
a nasofibroscopia revelado fossas nasais permeaveis,
sem neoformacdes ou alteragdes das caracteristicas da
mucosa nasal.

O estudo por tomografia computorizada (TC) mostrou
uma lesdo expansiva do seio frontal direito, isodensa
relativamente aos tecidos moles, com acentuado
abaulamento e adelgacamento/ erosio das paredes com
discreta captacdo periférica de contraste, compativel
com mucocelo. A lesdo provocava deformacdo dos
tecidos moles epicranianos na regido frontonasal, com
expressdao no compartimento endocraniano com ligeira
moldagem do lobo frontal direito, bem como extensdo
para a orbita onde contactava com o globo ocular
(Figura 2).

A ressondncia magnética (RM) cranio-encefalica
confirmou a presenca de lesdo expansiva centrada no
seio frontal a direita, com isossinal em T2 e hipersinal
em T1 espontaneo, sem captagdo de contraste,
fazendo erosdo e moldagem éssea da parede anterior
do seio, com efeito de massa sobre os tecidos moles
epicranianos e comprometimento da parede posterior
com extensdo para o interior da cavidade intracraniana
permanecendo extra-dural.

Adicionalmente havia erosdo do rebordo orbitario
superior direito com extensdo para a cavidade orbitaria
e contacto com o globo ocular no limite antero-superior
(Figura 3).
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FIGURA 2
Tomografia Computorizada: 1) Corte Coronal; 2) Corte Axial; 3) Corte Sagital

TANDARD!
mA

FIGURA 3
RM: 1) Corte Axial em T1; 2) Corte Sagital em T1; 3) Corte Coronal em T2

FIGURA 4
1) Identificagdo do ostium frontal direito com drenagem de conteido mucdide; 2) Vista endoscépica do seio frontal apds o
procedimento de Lothrop modificado; 3) Imagem da transiluminagdo do seio frontal
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Pré-operatoriamente realizou um controlo analitico
(hemograma e bioquimica) com todos os parametros
dentro dos limites da normalidade.

O doente foi submetido a cirurgia endoscopica
nasossinusal (CENS) tendo-se verificado abaulamento e
adelgacamento do pavimento do seio frontal direito e
qgue ao ser removido permitiu a drenagem de conteldo
mucdide abundante. No interior do seio frontal
observou-se mucosa hiperplasica que foi removida,
bem como uma zona de deiscéncia a nivel do septo
intersinusal através da qual se observou também saida
de conteddo mucdide com origem no seio frontal

FIGURA S5
TC pbs-operatoria

esquerdo. Assim, dada a extensdo da lesdo e os sinais
inflamatdrios associados, procedeu-se a remocdo
bilateral do pavimento do seio frontal, do septo
intersinusal, por¢do antero-superior da cartilagem
quadrangular e excisdo de mucosa hiperpldsica do seio
frontal (Figura 4).

O pds-operatorio decorreu sem incidentes, verificando-
se reducdo da deformidade craniofacial imediatamente
apos a cirurgia. O doente foi medicado com
antibioterapia endovenosa (ceftriaxone), corticéide
sistémico e analgésicos, tendo tido alta ao 52 dia de
pos-operatério.

FIGURA 6

1) Fotografia de perfil pés-operatoria, verificando-se auséncia de tumefacgdo frontal; 2) imagem endoscépica pds-operatéria, com
remanescente do septo nasal (SN) e comunicagdo ampla do seio frontal com a cavidade nasal.
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Ao fim do 12 ano de seguimento o doente encontra-se
assintomatico e a TC de controlo demonstrou resolugao
da expansdo localizada no seio frontal direito, com
solugdo de continuidade na vertente anterior do septo
nasal e recessos frontais em concordancia com a cirurgia
realizada, e preenchimento residual do seio frontal
por densidade de tecidos moles (Figura 5). A imagem
endoscdpica nasal demonstra ampla comunicagdo do
seio frontal com a fossa nasal (Figura 6).

DISCUSSAO

Os mucocelos provocam a expansdo, remodelagdao
e reabsorcdo das paredes Osseas do seio atingido,
muitas vezes comprometendo a sua integridade e
ocasionalmente afectando as estruturas vizinhas,
intracranianas ou orbitarias. A patofisiologia deste
mecanismo de reabsor¢do ainda é pouco clara,
mas pensa-se que envolve fendmenos de ostedlise
provocados pela reducdo da vascularizagdo d&ssea
devido ao mecanismo de compressdo e/ou pela acgdo
de mediadores inflamatdrios presentes no mucosa
de revestimento do mucocelo (ex. IL1, receptores de
adesdo endotelial tais como a ICAM-1 e selectina-E)’.
Os sintomas que geralmente precedem o diagndstico
sdo: a cefaleia frontal; a pressdo facial e/ou obstrucgdo
nasal. Se ndo forem tratados atempadamente cursam
com deformidade craniofacial, osteite e osteomielite
frontal; com complicagdes orbitarias que incluem
restricdo da mobilidade ocular, amaurose, diplopia,
proptose, celulite ou abcesso orbitario; ou com
complicagdes intracranianas tais como meningite,
meningoencefalite, abcesso cerebral, convulsdes ou
fistula de liquido cefalorraquidiano (LCR)**°. Quando
ha infeccdo do mucocelo, hd risco aumentando de
complicagOes orbitarias e intracranianas.

O diagnodstico baseia-se nos exames imagioldgicos.
A TC é o melhor exame inicial quando se suspeita de
um mucocelo, demonstrando uma imagem isodensa
homogénea com perda do contorno normal do SPN
e que pode captar contraste perifericamente se
estivermos perante um mucopiocelo*®. A TC permite
avaliar a extensdo orbitdria e intracraniana, a redugao
da espessura e a erosdo das paredes do SPN envolvido4.
Os diagnosticos diferenciais de lesGes ocupantes de
espaco que podem mimetizar o mucocelo sdo os
seguintes: encefalocelos, schwannomas, cordomas,
condromixoma, neurofibroma, adenoma da hipdfise,
cistos retrobulbares e neoplasias malignas dos SPN*.

A ressonancia magnética (RM) estd indicada no caso
de haver duvida diagndstica e na avaliagdo da extensao
da lesdo, tipicamente apresentam hipossinal em T1 e
hipersinal em T2. O contraste com gadolineo é util para
distinguir os mucocelos de lesdes neoplasicas*®. No caso
apresentado, a imagem da lesdo na RM tinha hipersinal
em T1 e issosinal em T2, o que pode estar relacionado
com o facto do muco infectado ser mais espesso e com
maior conteudo proteico.

O tratamento dos mucocelos frontais permanece um
desafio, podendo-se utilizar vias de abordagem externa
combinadas com CENS ou abordagens exclusivamente
endonasais.

Na década de 60, popularizou-se a técnica de remocdo
do mucocelo via abordagem externa osteopldstica
com cranializagdo do seio frontal e/ou obliteragdo
do seio com gordura ou musculo5,6. Porém, apesar
desta técnica ter um elevado grau de sucesso,
aproximadamente 93% aos 8 anos de seguimento
segundo Hardy e Montgomery®, também demonstrou
alta morbilidade, com taxas de complicagdes major a
atingir os 20%™°. As complicagGes intra-operatdrias mais
frequentes eram as fistulas de LCR, a exposi¢do da dura
e a lesdo da drbita.!* As intercorréncias pds-operatorias
incluiam a cefaleia, infeccdo da ferida cirdrgica,
parestesia de V1, afundamento, bossa ou necrose do
retalho osteoplastico ou cicatriz hipertréfica.t?

O avango tecnoldgico na cirurgia endoscdpica
nasossinusal (CENS) tornou esta via de acesso numa
op¢do na restauracdo da ventilagio e drenagem
fisioldgicadosSPN. Em 1989, Kennedyetaldescreveram
o tratamento endoscépico por marsupializacdo de
mucocelos paranasais, com tratamento bem-sucedido
em 15 de 18 (83,3%) doentes com um seguimento
médio de 17,4 meses'?. Estudos subsequentes, de
revisdo, com a utiliza¢do desta técnica endoscdpica em
casos de mucocelo com erosdo da drbita ou da base de
cranio revelaram necessidade de reintervengdo com
CENS em 25, 27, 30% respectivamente segundo Hurley
et al, Khong et al and Sautter et al®.

Em 1991, Draf descreveu uma abordagem exclusiva-
mente endoscdpica que conceptualmente se baseava
numa técnica outrora descrita por Lothrop em 1914,
que combinava uma técnica externa com técnica
intranasal para a remogao do pavimento do seio frontal
e seu septo. A técnica descrita passou a designar-se
por procedimento endoscépico Lothrop modificado
ou Draf Ill, cujo objectivo é criar uma via de drenagem
comum e ampla de ambos os seios frontais ao ressecar
a porgao superior do septo nasal, o septo interfrontal e
o pavimento de ambos os seios®:.

A abordagem cirurgica endoscopica do seio frontal foi
classificada por Draf em trés tipos: Tipo | que consiste
na drenagem simples do seio frontal através da
etmoidectomia anterior e remocdo de células que se
projectam no recesso frontal; Tipo Il com extensdo da
drenagem do seio através da remocdo do pavimento
do seio frontal entre a lamina papirdcea e o corneto
médio (Ila) ou o septo nasal (llb); e Tipo Il que requer
a realizacdo desse alargamento na drenagem do seio
frontal em ambas as fossas nasais, além da remocgédo
parcial da porgdo superior do septo nasal e do septo
interfrontal.

O acesso Draf Il é o preconizado na marsupializagao
simples dos mucocelos frontais, enquanto o acesso
tipo Draf Ill ou de Lothrop modificado permite a
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marsupializacdo alargada do mucocelo, criando
uma comunicacdo ampla nasofrontal. Este ultimo
procedimento tem a vantagem de permitir uma melhor
visualizacdo endoscépica do seio frontal, aumento da
angulagdo com controlo da patologia lateral, que seria
impossivel de alcangar com o uso de um campo cirurgico
ipsilateral limitado, a utilizagdo de instrumentagao por
ambas as fossas nasais e menor risco de recidiva®.

As abordagens combinadas, com via externa e CENS,
tém sido preferidas no caso de mucocelos gigantes,
nomeadamente se houver invasdo orbitdria ou erosdo
significativa da parede externa do seio frontal4, como
0 caso que apresentamos. O procedimento de Lothrop
modificado tem ganho popularidade recentemente
como método minimamente invasivo alternativo a
abordagem externa. Um estudo publicado em 2009 por
Anderson e Sindwani demonstrou que o procedimento
de Lothrop modificado é um procedimento eficaz
comparativamente as abordagens externas, com
taxa de complicagdes major inferiores a 1% e minor
inferiores a 4%, e necessidade de reintervencdo inferior
a 13.9%'°. As contra-indicagcBes deste procedimento
sdo: hipoplasia ou auséncia do seio frontal; anatomia
intranasal ndo favoravel, nomeadamente um diametro
antero-posterior curto entre o limite anterior da base
de cranio e a espinha nasal do frontal (menor que
1,5 cm), paciente ndo colaborante no seguimento e a
inexperiéncia do cirurgido®®.

O acesso endoscopico é considerado uma abordagem
segura e bem-sucedida no tratamento dos mucocelos e
mucopiocelos do seio frontal, com a vantagem de menor
co-morbilidade, recuperagdo pds-operatéria precoce,
facilita a vigilancia endoscopica e imagioldgica pds-
operatéria®. O seguimento apertado com endoscopia e
estudo imagioldgico é essencial na detecgdo atempada
da reestenose do ostium permitindo a reintervencao
precoce sem complicagGes desnecessarias. Os doentes
que se apresentam sem recidiva ao fim de um ano
pos-operatdrio tendem a ter resultados a longo-prazo
favoraveis®®.

Assim, pelas vantagens supra descritas e pelos achados
intra-operatérios optamos por utilizar o procedimento
Lothrop modificado no tratamento deste mucopiocelo
gigante, sem que se tivesse registado qualquer
complicagdo intra ou peri-operatéria e sem sintomas
ou sinais clinicos, endoscdpicos ou imagioldgicos de
recidiva ao fim de um ano pds-operatorio.

CONCLUSAO

Os mucocelos sdo lesGes expansivas dos SPN que
podem causar complicagBes severas intracranianas
ou orbitarias, pelo que devem ser diagnosticadas e
tratadas atempadamente. O diagndstico é estabelecido
imagiologicamente. No caso apresentado, o tratamento
com CENS utilizando o procedimento Draf Il (Lothrop
modificado) permitiu a resolugdo da lesdo, ndo havendo
recidiva apos 1 ano de seguimento.
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