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Introducao

A sinusite fingica alérgica (SFA) é um tipo nao invasivo de
sinusite alérgica, decorrente de uma reacao de hipersensi-
bilidade mediada por IgE ao antigeno fingico em indivi-
duos atoépicos. Foi descrita pela primeira vez em 1983 por
Katzenstein.” Geralmente apresentam uma evolucao lenta
e nao agressiva, sendo implicada uma grande variedade de
fungos, a maioria pertencente a familia Dematiaceae,
como o Bipolaris spicifera ou Curvularia luneta, ou ainda
as espécies de Aspergillus, como o A. fumigatus, o A. fla-
vus ou 0 A. niger.?? A SFA pode manifestar-se com um con-
junto de sintomas, que variam da simples obstrucao nasal
a diplopia, deformidade facial, destruicao osteolitica e
envolvimento da base do cranio.* A TC desses pacientes é
sempre anormal e mostra sinais de erosao ossea (fig. 1),
rinossinusite cronica e areas centrais de hiperatenuacao
(dupla densidade). A frequéncia da presenca de erosao 0s-

DOl se refere ao artigo: http://dx.doi.org/10.1016/j.bjorl.2014.05.028

“ Como citar este artigo: Marglani O, Shaikh AM. Allergic fungal sinusitis
eroding the pterygoid plates: a rare case series. Braz J Otorhinolaryngol.
2015;81:109-12.
* Autor para correspondéncia:

E-mail: dr_ahmez@yahoo.in (A.M. Shaikh).

sea variou significativamente em diferentes relatos de sé-
ries.’

Neste artigo, sao discutidos trés casos que apresentaram
erosao das laminas pterigdideas. Embora as erosoes osseas
sejam comuns, sendo verificadas em 20% dos pacientes com
SFA,% a erosao das laminas pterigdideas € um fenémeno mui-
to raro, ainda nao publicado na literatura (conforme busca
de dados em publicacdes médicas). Esses pacientes apre-
sentaram sintomas distintos. A apresentacao unilateral da
doenca, com presenca de erosoes 6sseas e de sintomas tipi-
cos, é incomum em pacientes com SFA. Os autores também
discutem a fisiopatologia, o quadro clinico e os detalhes da
conduta para esses trés pacientes.

Relato de caso

Dentre os nossos pacientes, dois eram do sexo feminino e
um do sexo masculino; a faixa etaria variou de 18 a 30 anos.
Os pacientes procuraram o ambulatorio com historia de obs-
trucao nasal unilateral, rinorreia, episddios repetidos de
espirros e cefaleia, sendo a duracao mediana dos sintomas
de 8 a 9 meses. Todos residiam em Meca, Arabia Saudita.
Na anamnese, os pacientes também relataram historia de
dor hemifacial surda, unilateral, mal definida e intermiten-
te, exacerbada com a mastigacao e a abertura da boca, sem
apresentar fatores de alivio. Ao exame endoscopico, foram
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Figura 1 Imagem de navegacao mostrando o local da erosao.

detectados multiplos polipos nasais, com envolvimento uni-
lateral. Nao foi relatada dor a palpacao da ATM.

Todos os pacientes foram investigados com TC dos seios
paranasais nos planos axial e coronal, niveis de IgE no san-
gue, contagem diferencial de leucocitos, contagem abso-
luta de eosinofilos e niveis de glicemia de jejum. Os polipos
nasais removidos cirurgicamente (por endoscopia) e os de-
tritos do intersticio foram enviados para exame histopato-
logico e cultura para fungos, tendo sido identificados
Aspergillus terreus em um caso e Aspergillus fumigatus
nos outros dois.

ATC dos seios paranasais revelou a presenca de rinossinu-
site cronica envolvendo multiplos seios unilateralmente,
com areas centrais de hiperatenuacao.

Foi também identificada erosao das laminas pterigbideas
ipsilaterais a dor hemifacial, sem extensao da doenca a fos-
sa infratemporal.

Todos os pacientes foram tratados com limpeza endosco-
pica dos seios paranasais, com esteroides e irrigacao nasal
pos-operatorios. Em todos os trés casos, encontrou-se ero-
sao das laminas pterigoideas em grau variavel.

ApOs a cirurgia, todos os pacientes apresentaram alivio da
dor hemifacial.
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Nao houve recorréncia no periodo de seguimento de nove
meses para um paciente e de seis meses para os outros dois
pacientes.

Discussao

A sinusite flngica ja foi considerada uma condicao clinica
rara, mas nas duas ultimas décadas tem sido relatada com
frequéncia cada vez maior em todo o mundo. Na histopato-
logia, sao reconhecidos dois tipos distintos de sinusite fingi-
ca: invasiva e nao invasiva. A sinusite fungica invasiva inclui
os tipos fulminante aguda, invasiva cronica e invasiva granu-
lomatosa; o tipo ndo invasivo inclui sinusite fungica alérgica
e o micetoma fungico. A SFA é distinta em clinica, patologia
e prognostico entre as rinossinusites, pois ocorre em indivi-
duos atopicos imunocompetentes; é mais comum entre ado-
lescentes e adultos jovens e a média de idade de
apresentacao € de 21 anos. A frequéncia entre pacientes
masculinos-femininos (M/F) é igual.

Os pacientes com SFA normalmente apresentam sinais e
sintomas de rinite alérgica ou sinusite cronica, incluindo
congestdo nasal, rinorreia purulenta, rinorréia posterior e
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cefaleia. Muitas vezes, a apresentacao da SFA é sutil. Geral-
mente, os pacientes se queixam de obstrucao nasal gradual
com duracao de meses a anos, e os sintomas, na maioria da
vezes sao unilaterais.

A dor é um sintoma incomum; em nossos casos, todos os
pacientes tinham histéria de dor tipica. Esta era persistente
e hemifacial sem localizacao especifica, sendo exacerbada
pela mastigacao e abertura excessiva da boca, e apresenta-
va piora com os movimentos de mastigacao. Esse sintoma
jamais havia sido descrito na literatura associado a doencas
nasossinusais.

A fisiopatologia da SFA ainda nao foi inteiramente esclare-
cida. Acredita-se que seja semelhante a da doenca flingica
broncopulmonar alérgica (termo que substitui aspergilose
broncopulmonar). Manning et al. sugeriram que varios fato-
res e eventos inter-relacionados possam levar ao desenvol-
vimento e persisténcia da sinusite fungica alérgica (SFA),
fornecendo evidéncias sobre o papel da reacao mediada pela
IgE.¢ Inicialmente, um hospedeiro atopico seria exposto a
fungos por meio da respiracao nasal normal, o que propor-
cionaria o estimulo antigénico inicial. Seguiria-se uma res-
posta inflamatéria inicial em decorréncia de reacao tipo |
(mediada por IgE) e tipo lll (mediada por imunocomplexos),
causando subsequente edema tecidual. A obstrucao dos 0s-
tios sinusais resultante, que pode ser acentuada por fatores
anatomicos, como um desvio de septo ou hipertrofia das con-
chas nasais, resultaria em estase nos seios paranasais. Isso
criaria um ambiente ideal para uma maior proliferacao do
fungo, aumentando assim a exposicao a antigenos aos quais
o hospedeiro fosse alérgico. Por sua vez, isso levaria a maior
inflamacao e obstrucao, a um ciclo autoperpetuante e tam-
bém ao acimulo de mucina alérgica; ou seja, secrecdes que
preenchem os seios paranasais, contendo as hifas do fungo.

A producao dessa mucina alérgica e suas caracteristicas
clinicas, histologicas e radiograficas finais sao tipicas da si-
nusite flngica alérgica (SFA), e servem como fator diferen-
ciador da doenca. Macroscopicamente, a mucina fungica
alérgica é espessa e altamente viscosa, sendo muitas vezes
descrita como tendo aspecto de manteiga de amendoim. O
acumulo da mucina fingica alérgica proporciona achados
radiograficos caracteristicos, cada vez mais reconhecidos da
sinusite fungica alérgica (SFA), isto é, areas heterogéneas
de intensidade de sinal na TC de seios paranasais, embora
0s mesmos nao sejam especificos dessa doenca. Sao perce-
bidas areas de alta atenuacao em razao do acumulo de me-
tais pesados (ferro, manganés), juntamente com cristais de
calcio, na mucina espessada.®

A expansao, remodelacdo ou diminuicao da espessura das
paredes do seio envolvido € comum na sinusite fungica alér-
gica (SFA) e acredita-se que seja causada pela natureza ex-
pansiva da mucina que se acumula, o que também leva as
erosdes Osseas encontradas na TC. A reabsorcao ossea € supos-
tamente causada por citocinas presentes na mucina alérgica.

Diferentes critérios foram propostos para o diagndstico da
sinusite flngica alérgica, dentre eles os de Bent e Kuhn, que
sao amplamente aceitos.’ Em 1994, Bent e Kuhn publicaram
critérios diagnosticos especificos com base em uma série de
casos de 15 pacientes, incluindo: 1) hipersensibilidade tipo |
mediada por IgE; 2) polipose nasal; 3) achados caracteristi-
cos na TC; 4) mucina eosinofilica; 5) esfregaco ou cultura
positiva para fungos. Em 1997, De Shazo propds critérios
diagnosticos semelhantes, excluindo a atopia.® Nos nossos

pacientes usamos os critérios de Bent e Kuhn para o diag-
nostico de SFA.

Todos o0s nossos pacientes apresentavam evidéncias radio-
logicas de erosdes unilaterais da lamina pterigoidea, o que é
um achado radiolégico raro. Como descrito anteriormente,
esses pacientes tinham dor tipica no lado de envolvimento
da lamina pterigdidea. Atribuimos isso a presenca de infla-
macao cronica dos seios paranasais e do ponto de insercao
dos musculos pterigoideos, acima da lamina pterigdidea la-
teral. Essa dor pode ser explicada pela erosao da lamina
pterigdidea lateral. Esse processo se projeta caudalmente a
partir do corpo do osso esfenoide. Na parte inferior, ele se
divide nas laminas pterigdideas lateral e medial. A erosao do
processo pterigoideo do seio esfenoidal com extensao as la-
minas pterigdideas leva a alteracdes inflamatdrias cronicas
no ponto de fixacdo dos musculos pterigdideos. Esse proces-
so inflamatorio também pode envolver os ramos da divisdo
mandibular do nervo trigémeo, presentes entre os musculos
pterigéideos medial e lateral, especialmente a divisdo bucal.
As alteragoes inflamatorias cronicas dos mUsculos ao longo
dos ramos da divisao mandibular do nervo trigémeo podem
explicar a tipica dor apresentada por esses pacientes.

Esse quadro foi denominado sindrome de Marglani porque
as caracteristicas dessa entidade sao descritas pelo autor
principal (Dr. Osama Marglani), incluindo dor persistente he-
mifacial que aumenta com a mastigacao ou abertura da
boca em pacientes com diagnostico de SFA e envolvimento
das laminas pterigoideas.

No pos-operatorio, todos os pacientes apresentaram alivio
da dor unilateral. Isso confirma retrospectivamente a causa
da dor como sendo a erosao da lamina pterigdidea com in-
flamacao dos musculos pterigdideos.

E justificavel acompanhar de perto esses pacientes, por-
que a doenca recorrente pode progredir silenciosamente
até que o paciente desenvolva uma obstrucao nasal signifi-
cativa.

Conclusao

Na era em que o diagndstico das erosoes 6sseas em pacientes
com SFA sempre é confirmado por investigacoes radiologicas,
ainda é possivel realizar suspeitas clinicas com base em si-
nais e sintomas associados ao local das erosoes, como des-
crevemos em nossa série de casos. As erosoes das laminas
pterigdideas se apresentam com um conjunto diferenciado
de sintomas e justificam intervencao cirlrgica precoce, pois
podem progredir, e envolver a fossa infratemporal.
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