Sinusite fungica invasiva cronica:
a proposito de um caso clinico
Chronic invasive fungal sinusitis: one case report
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RESUMO

A sinusite é uma patologia comum que afecta aproximada-
mente 20 % da populagdo. Existe controvérsia acerca da possi-
bilidade da existéncia de fungos na mucosa sinusal, sem causar
doenca. A sinusite flngica ainda é considerada uma patologia
rara, apesar do aumento da incidéncia nas duas ultimas déca-
das. Contudo, desconhece-se a prevaléncia exacta desta pato-
logia.

Segundo a classificagdo mais recente, a sinusite fungica é di-
vidida nas formas ndo-invasiva e invasiva. A sinusite fungica
ndo-invasiva é subdividida em bola fungica e sinusite fungica
alérgica. A forma invasiva esta categorizada nas formas sinusite
fungica fulminante aguda, sinusite fingica invasiva crénica e si-
nusite flngica invasiva granulomatosa. O desenvolvimento das
diferentes formas depende do estado imunoldégico do doente,
sendo que as formas invasivas ocorrem geralmente em doentes
imunocomprometidos.

Os autores relatam o caso de uma doente de 62 anos de idade,
imunocompetente, com queixas de cefaleias e amaurose. O
estudo imagioldgico revelou ocupagdo do seio esfenoidal com
erosdo dssea adjacente. Foi submetida a intervengdo cirurgica
onde se constatou ocupag¢do do seio esfenoidal por material
amarelo-esverdeado. O estudo microbioldgico desse material
revelou a presenca de Aspergillus fumigatus. Foi medicada com
variconazol, com resolugdo completa das queixas em uma se-
mana. Dez meses apds a cirurgia, a doente permanece assin-
tomatica

Palavras-chave: Sinusites flungicas, sinusite flingica invasiva
cronica, Aspergillus fumigatus.
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ABSTRACT

Sinusitis is a common disorder affecting approximately 20% of
the population. Whether fungi can exist in sinus mucus without
causing disease is unclear. Once considered uncommon, fungal
sinusitis has increased dramatically over the past two decades.
The exact prevalence rate is, however, not known.

In the most recent classification system, fungal sinusitis is divid-
ed into noninvasive and invasive forms. Noninvasive fungal si-
nusitis has been categorized into fungus ball and allergic fungal
sinusitis. Invasive fungal sinusitis has been divided into acute
fulminant fungal sinusitis, chronic invasive fungal sinusitis and
granulomatous invasive fungal sinusitis. The development of
these forms depends on the immunologic relationship of the
fungus to the host, as invasive form usually occurs in immuno-
compromised hosts.

The authors present a case of a 62-years-old woman, immu-
nocompetent, with headache and blindness. Imaging studies
showed sphenoidal sinus opacified with bone erosion. During
surgery a yellow-greenish mass was detected on the sphenoi-
dal sinus. Microbiologic examination revealed the presence of
Aspergillus fumigatus. It was prescribed variconazol and one
week after surgery she had no complaints. Ten months after
surgery she stays asymptomatic.

Keywords: Fungal sinusitis, chronic invasive fungal sinusitis, As-
pergillus fumigatus..

INTRODUCAO

A sinusite fungica ainda é considerada uma patologia
rara, apesar do aumento da incidéncia desta patologia
nas duas ultimas décadas. Também se tem constatado
uma maior diversidade de casos relatados. Contudo,
desconhece-se a prevaléncia exacta desta patologia®?.

O papel dos fungos no nariz e seios perinasais é con-
troverso, pois individuos saudaveis podem apresentar
culturas de secre¢Ges nasais positivas para fungos. Con-
tudo, desconhece-se se estes fungos sdo patogéneos ou
se fazem parte da flora normal. Dada a ubiquidade fun-
gica, parece sensato sugerir que a maioria das pessoas
tem colonizagdo fungica na cavidade nasal®3.

A maioria das sinusites fungicas é ndo-invasiva e tem
um bom progndstico, excepto quando ocorre em doen-
tes imunodeprimidos. Contudo, existem varios relatos
de sinusites fungicas invasivas em doentes imunocom-
petentes*.
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Segundo a classificacdo mais recente, a sinusite fungi-
ca é dividida nas formas ndo-invasiva e invasiva. A sinu-
site fungica ndo-invasiva é subdividida em bola fungica
e sinusite fungica alérgica. A forma invasiva estd cate-
gorizada nas formas sinusite fungica fulminante aguda,
sinusite fungica invasiva crdnica e sinusite fungica inva-
siva granulomatosa'?%’. O desenvolvimento das dife-
rentes formas depende do estado imunoldgico do doen-
te, sendo que as formas invasivas ocorrem geralmente
em doentes imunocomprometidos*>’. Esta classifica-
¢do pretende clarificar as caracteristicas imagioldgicas,
diagnéstico, tratamento e historia natural destas pato-
logias?.

BOLA FUNGICA

Anteriormente designada por micetoma ou aspergilo-
ma, geralmente afecta individuos imunocompetentes e
ndo atdpicos?>>’. A clinica é compativel com uma sinusite
cronica, contudo os doentes podem ser assintomaticos
ou referirem apenas uma sensacgdo de pressdo na face?’.
Geralmente apresenta-se como uma opacificagdo unila-
teral do seio maxilar ou esfendide na TC. Os seios et-
moide e frontal raramente estdo envolvidos*”®. O diag-
nostico é confirmado pela histopatologia que revela a
existéncia de fungos, sem invasdo da mucosa, vasos san-
guineos ou osso. O Aspergillus é o agente mais frequen-
temente envolvido nesta patologia, nomeadamente o
Aspergillus fumigatus, contudo as estirpes A. flavus ou
Scedosporium podem ser detectados’. O tratamento é
cirdrgico e consiste na remoc¢do da massa fungica e no

alargamento do 6stio para melhoria da ventilagdo sinu-
Sa|2,6,7,9

SINUSITE FUNGICA ALERGICA

Os termos aspergilose alérgica dos seios perinasais e si-
nusite alérgica por Aspergillus eram usados para descre-
ver esta doenca? Contudo, verificou-se que os fungos
envolvidos geralmente pertencem a familia Dematia-
ceous, nomeadamente Bipolaris, Curvularia e Alterna-
ria, que sdo comuns no meio ambiente’.

A rinite alérgica é prevalente neste grupo, sendo
considerada o mecanismo desencadeador da sinusite
fungica alérgica. Os doentes sdo imunocompetentes e
habitualmente tém asma, eosinofilia e um aumento da
IgES79.

A clinica é compativel com sinusite crénica bacteria-
na, sendo caracteristica uma rinorreia espessa e esver-
deada ou acastanhada, designada mucina alérgica?®.
Assim, esta entidade deve ser suspeitada em doentes
com sinusite intratdvel e polipose nasal®>>’. A TC reve-
la opacificagdo dos seios perinasais com concrecdes e/
ou calcificagdes*>°. O exame histoldgico revela a triade
caracteristica de eosinofilia, cristais de Charcot-Leyden

e hifas extramucosas?. O tratamento é cirurgico, sendo
possivel na maioria dos casos a realizacdo de cirurgica
endoscépica funcional®>*79. Existem elevadas taxas de
recidiva, pelo que a maioria dos autores advoga o uso
de corticoides no pds-operatério para diminuir a respos-
ta imune anormal®’.

SINUSITE FUNGICA INVASIVA AGUDA

Consiste numa doencga rapidamente progressiva que
afecta individuos imunodeprimidos***°. Os agentes
etiolégicos mais frequentes pertencem ao grupo Phy-
comycetes (Mucor ou Rhizopus) ou Aspergillus*®°, Es-
tes fungos abundam no meio ambiente, sendo também
detectados nas cavidades nasais e faringe de individuos
saudaveis. Varios autores sugerem que individuos sus-
ceptiveis adquirem a infec¢do da natureza e que estes
fungos tornam-se patogénicos em doentes imunocom-
prometidos e/ou com compromisso metabdlico?. A pe-
netracdo fungica progride rapidamente, com invasdo
rapida para as estruturas adjacentes como a orbita e
sistema nervoso central>”®.

A doenca apresenta-se classicamente como uma do-
enca grave e fulminante, em que os doentes apresentam
febre, tosse, rinorreia sero-hematica, cefaleias e altera-
¢do do estado mental. A TC demonstra destruicdo éssea
das paredes sinusais, com envolvimento primario dos
seios etmodide e esfenoide. O exame histoldgico revela
invasdo das hifas da mucosa, submucosa e vasos san-
guineos®*’,

Esta patologia apresenta elevada taxa de mortalidade
e morbilidade, pelo que se torna obrigatdrio o diagnds-
tico precoce. O tratamento consiste no desbridamento
cirurgico urgente e na administragao de antifungicos sis-
témicos’®. Também é necessaria a correcgdo imediata
de qualquer disturbio metabdlico, como a cetoacidose
diabética?.

SINUSITE FUNGICA INVASIVA CRONICA
Caracteriza-se por um curso indolente e afecta geral-
mente diabéticos, contudo existem varios relatos des-
ta doenga afectando individuos imunocompetentes. O
agente etioldgico mais comum é o Aspergillus fumiga-
tusz4s,

Os doentes apresentam um quadro clinico compativel
com sinusite cronica associada a diminui¢do da acuida-
de visual e imobilidade ocular devido ao sindrome do
apex da érbita?. A TC revela uma massa hiperdensa no
seio envolvido, com erosdo das paredes dsseas. O exa-
me histoldgico demonstra a invasdo fungica associada a
um infiltrado inflamatério crénico’%,

Dada a tendéncia para invadir estruturas adjacentes,
a sinusite fungica invasiva cronica também deve ser tra-
tada de forma agressiva com desbridamento cirurgico e
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administracdo de medicagdo anti-fungica®’°.

SINUSITE FUNGICA INVASIVA

GRANULOMATOSA

Consiste numa doenga lentamente progressiva caracte-
rizada por uma infecgdo crénica granulomatosa com ex-
tensdo da doenca além das paredes sinusais. Ocorre em
individuos imunocompetentes com histdria de sinusite
crénica. A doenca foi detectada em Africa e no Sudeste
Asiatico, existindo escassos casos descritos nos EUA2. O
agente causal mais frequente é o Aspergillus flavus®>. A
TC mostra uma opacificagdo de tecidos moles no seio
envolvido, com invasado tecidular regional. O exame his-
tolégico revela granulomas nao caseosos de células gi-
gantes. O tratamento consiste na remocgédo cirurgica e
medicagdo anti-fingica concomitante para diminuir a
taxa de recidiva2,5,7.

CASO CLiNICO
C.B.L., sexo feminino, 62 anos de idade.

A doente era seguida na Consulta Externa de ORL, no
hospital da sua area de residéncia, por sinusite crdnica
desde ha cerca de 10 anos. A informagao clinica enviada
para o HGSA consistia no relatdério de uma TC realiza-
da ha 7 anos que descrevia “espessamento mucoso dos
seios maxilares e etmoidais; espessamento da mucosa a
nivel do infundibulo, com diminui¢do da ventilagdo dos
seios maxilares; desvio do septo nasal para a direita”. A
doente foi submetida a cirurgia funcional endoscépica
nasossinual e septoplastia hda um ano, tendo tido alta
hospitalar medicada com budesonido nasal e agua sa-
lina.

Um més apds a cirurgia a doente foi transferida para
0 HGSA por diminuicdo da acuidade visual, rapidamente
progressiva, com dois dias de evolugdo. Referia também
cefaleias com quatro dias de evolugdo, inicialmente de
localizagdo frontal, mas posteriormente holocraniana e
facial.

Sem antecedentes pessoais ou familiares relevantes.

Ao exame objectivo constatava-se a existéncia de si-
nais inflamatdrios na palpebra inferior direita, dor a per-
cussao dos seios frontais e uma franca diminuicdo da
acuidade visual no olho direito, praticamente amauréti-
ca, apenas com percepg¢do luminosa.

A TC revelava ocupacdo do seio esfenoidal, com ero-
sdo 6ssea adjacente associada (figura 1). A RM cerebral
também foi inconclusiva quanto a etiologia da lesdo, co-
locando como hipdteses de diagndstico mais provaveis
a existéncia de um mucocelo esfenoidal a invadir a sela
turca ou um adenoma da hipdfise a invadir o seio esfe-
noidal (figura 2).

Foi decidida a realizacdo de intervencdo cirurgica por
Neurocirurgia, com a colaboragdo de ORL, um dia apds
a admissdo da doente no hospital. Procedeu-se a expo-

Figura 1| Cortes axial e coronal de TC revelam ocu-
pacdo do seio esfenoidal com erosdo dssea
adjacente.

Figura 2] RM confirma a ocupacio do seio esfenoidal
com erosao dssea adjacente.

sicdo do rostrum esfenoidal, com constatacdo da saida
de material amarelo-esverdeado pelo ostium esquerdo;
remocdo da parede anterior do esfendide e da massa
amarelo-esverdeada que ocupava totalmente o seio;
constatagao da erosao de todo o pavimento selar, com a
dura integra. No pds-operatério, a doente foi medicada
com antibioterapia (amoxicilina + acido clavulanico) e
corticoterapia (dexametasona).

O estudo microbioldgico do material recolhido duran-
te a intervengdo cirdrgica revelou a presenca de Asper-
gillus fumigatus. A doente foi medicada com varicona-
zol.

Apés a cirurgia, houve uma recuperagdo progressiva

Figura 3| Cortes axial e coronal de TC de controlo,
no 102 dia pds-operatdrio, mostram o seio
esfenoidal transparente, com uma ampla
abertura.
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Figura 4| Imagens obtidas por nasofibroscopia, no 102
dia pds-operatério, confirmam a ampla aber-
tura do seio esfenoidal.

da acuidade visual até ao 72 dia pds-operatdrio, altura
em que se constatou recuperagdo completa. A TC de
controlo, realizada no 102 dia pods-operatério, mos-
trava o seio esfenoidal transparente, com uma ampla
abertura (figura 3). A nasofibroscopia confirmava estes
achados (figura 4). A doente teve alta no 122 dia pds-
operatério, medicada com variconazol 200 mg, corticéi-
de nasal e lavagens com agua salina. Dez meses apds a
cirurgia, a doente mantém-se assintomatica. Os achados
na nasofibroscopia sdo sobreponiveis (figura 5).

DISCUSSAO

A sinusite fungica invasiva crénica representa uma das
formas menos frequentes de sinusite fungica'®!!. Alguns
autores consideram que fungos inalados sdo deposita-
dos nas fossas nasais e seios perinasais, existindo uma
progressao insidiosa ao longo de varios meses a anos
em que estes microrganismos vao invadindo a muco-
sa, submucosa, vasos sanguineos e paredes ésseas dos
seios perinasais. Os individuos afectados sdo geralmen-
te imunocompetentes ou tém um grau ligeiro de imuno-
defeciéncia. A patofisiologia desta entidade permanece
desconhecida, ndo tendo sido identificados factores
especificos que expliquem o desenvolvimento da doen-
¢a®l. O agente etioldgico detectado com mais frequéncia
¢é o Aspergillus fumigatus?7°10,

A apresentacdo clinica é sobreponivel a sinusite croni-
ca bacteriana em que os doentes referem dor e rinorreia
sero-hematica. Existe frequentemente um periodo as-
sintomatico, em que as queixas apenas surgem aquando
do envolvimento da 6rbita ou da base do cranio’. E ca-
racteristica a existéncia do sindrome do apex da drbita
gue se manifesta por proptose, diminuicdo da acuidade
visual e imobilidade ocular**°. A endoscopia nasal re-
vela congestdo nasal ou mucosa polipdide e, por vezes,
uma massa de tecidos moles coberta por uma mucosa
normal ou ulcerada’!. A TC demonstra uma massa de
tecidos moles hiperdensa causando opacificagdo e ero-
sdo ossea do seio afectado, com extensdo para a orbita

Figura 5| Imagens obtidas por nasofibroscopia, 10 me-
ses apos a cirurgia, mostram o seio esfenoidal
livre, com uma ampla abertura

e/ou base do cranio?’. A extensdo craniana da doenga
pode causar meningite, abcesso epidural, cerebrite ou
abcesso cerebral, trombose do seio cavernoso, oste-
omielite, aneurisma micdtico ou enfarte cerebrall0. A
RM é util para confirmar a extensdo dos tecidos moles.
Contudo, apenas a biépsia permite estabelecre o diag-
nostico definitivo. O estudo histopatoldgico demonstra
a invasdo da mucosa, vasos sanguineos e osso. As cul-
turas micoldgicas permitem a identificacdo da espécie
do fungo’®.

A sinusite fungica invasiva crdnica exige um tratamen-
to agressivo, que consiste na remocgao cirurgica dos te-
cidos afectados associada a medicagdo anti-fungica sis-
témica*’.

E indispensavel uma vigilancia clinica e radiolégica a
longo-prazo para identificar e tratar recidivas da doen-
¢a’.
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