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CASO CLINICO

OSTEOMIELITE DA BASE DO CRANIO:
BREVE REVISAO A PROPOSITO DE UM CASO CLINICO.
SKULL BASE OSTEOMYELITIS:
CASE REPORT.

Freire F*, Adonis C**, Caratio J***, Leandro JP***, Gabéo Veiga V****.

SUMARIO:

Os aufores apresentam o caso clinico de um doente diabético com ofite externa maligna complicada por osteomielite da base do crénio, com atingi-
mento de varios nervos cranianos e que culminou na morte do doente. Este caso serve de infroducdo a uma reviséo sobre os aspectos mais relevantes e actu-
ais relacionados com a abordagem desta patologia que, nos dias de hoje, e mesmo com a possibilidade do recurso a varias tipos de terapéutica, mantém

uma mortalidade muito significativa.

O tratamento destes doentes é muito exigente do ponto de vista clinico e humano, apresentando quanto a nés muitas semelhancas com os cuidados con-

tinuados e prolongados que exige um doente neopldsico.

PALAVRAS CHAVE:

Otite externa maligna; Osteomielite da base do crénio; Pseudomonas aeruginosa; Cintigrafia éssea com técnesio; Cintigrafia corporal com gélio 67;

Ciprofloxacina; Oxigenioterapia hiperbarica.

ABSTRACT:

The case report of a necrotizing (malignant) external ofifis in a diabetic patient, complicated with a skull base osteomyelitis and multiple cranial nerve
palsies, ending in patient’s death, justifies a review of the actual most relevant aspects for handling this particularly challenging disease, that still carries a high
mortality rate nowadays, in spite of a more wide range of treatment modalities available.

Dealing with these patients can be hard and demanding from the clinical and human point of view, resembling in many ways to cancer patients in their need

for long-term and continuous care.
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INTRODUCAO

A ofite externa maligna, também conhecida
por ofite externa necrosante, é hoje em dia
uma doenca perfeitamente definida e para a
qual oforrinolaringologistas, internistas e médi-
cos de familia, devem estar atentos e sensibili-
zados, por forma a que um diagnéstico precoce
e uma terapéutica correctamente instituida pos-
sam dar ao doente as melhores hipéteses de
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cura, apesar de uma mortalidade elevada con-
tinuar a ser uma caracteristica desta patologia.
O caso clinico que apresentamos de seguida
espelha este Oltimo aspecto, bem como as difi-
culdades que o tratamento destes doentes
envolve, tratando-se de situacdes muito exi-
gentes do ponto de vista psicolégico para os
doentes e um desafio & persisténcia, perseve-
ranca, dedicacdo e permanente actualizacdo
dos clinicos.

Interno do 52 ano do Int. Comp. de ORL do Servico de ORL do Hospital Frenando Fonseca
Inferna do 42 ano do Int. Comp. de ORL do Servico de ORL do Hospital Frenando Fonseca
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CASO CLINICO

Identificacao
MJS, 55 anos, raca branca, mecénico,
casado, uma filha.

Antecedentes pessoais relevantes
Hipertensdo arterial medicada mas mal
controlada.

Diabetes mellitus ndo insulino-dependen-
te diagnosticada cerca de 10 anos
antes, mal controlada e pouco vigiada,
medicado com antidiabéticos orais.
Habitos alcoolicos acentuados.
Neuropatia e vasculopatia diabética dos
membros inferiores, que motivaram, dois
anos antes, a amputagdo por infeccdo e
gangrena do 12, 22 e 32 dedos do pé es-
querdo e do 12 e 22 dedos do pé direito.
Retinopatia diabética tendo feito algumas
sessdes de LASER na consulta de Oftal-
mologia.

Motivo do 1° internamento
Internado a 25.07.2002 por ofalgias
infensas e otorreia do ouvido esquerdo,
persistentes apesar da terapéutica efec-
tuada em ambulatério.

Niveis de glicemia descompensados.

ANAMNESE

Cerca de um més antes do 12 internamento,
o doente recorreu ao servico de urgéncia de
outra unidade hospitalar queixando-se de otal-
gia intensa e otorreia do ouvido esquerdo. Foi-
-he diagnosticada uma ofite externa, tendo-lhe
sido colocado um "pope wick - Merocell®" no
canal auditivo externo (CAE) e receitadas go-
tas otolégicas (desconhecemos a marca e a for-
mulagdo). Uma semana depois, e atendendo a
persisténcia das queixas, foi referenciado &
urgéncia de Otorrinolaringologia do Hospital
Fernando Fonseca (SU-ORL do HFF), seu hospi-
tal da area de residéncia. Verificava-se nessa
altura um CAE francamente edemaciado e
estenosado, muito doloroso & introducdo do
espéculo, impossibilitando a visualizacdo da
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membrana timpdnica. Apresentava uma otor-
reia pouco abundante e sem cheiro caracteris-
tico.

Tinha igualmente uma tumefacgdo dos
tecidos moles péri-auriculares, nomeadamente
nas regides zigomatica e pré-tragal. Apds aspi-
racdo cuidada, foilhe colocado novo "pope-
-wick" sendo medicado com gotas tépicas de
neomicina, polimixina B e dexametasona, para
além de ciprofloxacina na dose de 500 mg
12/12h per os.

O "pope-wick" foi retirado dois dias depois,
prosseguindo-se com a limpeza do CAE e com
a terapéutica préviamente instituida.

Ao fim de cerca de 7 dias o edema e a otor-
reia haviam diminuido, embora ainda nao se
visse a membrana timpénica. Observava-se
contudo, a meio do CAE, a existéncia de teci-
do de granulagdo friavel e sangrativo, bem
como uma excrescéncia de aspecto esbranqui-
cado, com aspecto cartilaginoso. Foram feitas
biépsias destas lesdes, que foram enviadas
para exame anatomo-patolégico e bacteriold-
gico. Foi igualmente feito um ajuste terapéutico,
passando para 750 mg de ciprofloxacina
12/12h per os.

O doente completou duas semanas de trata-
mento com ciprofloxacina, e gotas otolégicas,
com melhoria apenas transitéria das dores, e
sem desaparecimento das granulagdes e do
edema do CAE, bem como da tumefaccdo dos
tecidos moles péri-auriculares.

O resultado anatomo-patolégico apenas
concluiv "fragmento constituido por material
fibrilhar organizado e exsudado inflamatério”
e ndo havia isolamento de bactérias no estudo
bacteriolégico.

Laboratorialmente, o doente apresentava ni-
veis de glicémia descompensados, e os indica-
dores de infeccdo/inflamacdo mostravam-se
ligeiramente elevados (11 500 leucocitos com
53% neutrofilos, proteina C reactiva (PCR) de
2,1 mg/dl, 40 mm na 1¢ hora de velocidade
de sedimentagdo (VS). Atendendo ao diagnés-
tico clinico de ofite externa maligna, decidiu-se
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pelo internamento do doente. Foi instituida
antibioterapia endovenosa com meropenem,
na dose de 1g 8/8h, passando a fazer trata-
mento local com gotas de gentamicina e dexa-
metasona, limpeza e desbridamento didrios e
colocagdo de sucessivos "pope-wicks".

Foi realizada uma tomografia computoriza-
da (TC) dos ouvidos que revelou, para além de
preenchimento do lomen do CAE por tecido
com densidade de partes moles, aspectos com-
pativeis com oto-mastoidite esquerda (critérios
imagiolégicos), ndo se verificando, contudo,
sinais de erosdo éssea ou destruicdo ossicular
(fig. 1). Ao cabo de cerca de 3 semanas de tra-
tamento o doente apresentava niveis de glicé-
mia controlados, a PCR era normal e ndo apre-
sentava alteracdes no leucograma; estava as-
sinfomdtico, embora mantivesse a tumefaccao
péri-auricular, e a membrana timpénica |G se
vislumbrava embora o CAE permanecesse tu-
mefacto, mas sem otorreia. O doente teve alta
referido & consulta externa, medicado com
gotas de gentamicina e dexametasona.

RA 1 - TC AXIAL E CORONAL
MOSTRANDO EDEMA E AUMENTO DE VOLUME
DAS PARTES MOLES DO CAE A ESQ, |
BEM COMO O PREENCHIMENTO DO OUVIDO MEDIO
(CAIXA DO TIMPANO E MASTOIDE) POR DENSIDADE
DE PARTES MOLES. A CADEIA OSSICULAR ESTAVA INTEGRA.

Trés semanas depois, o doente voltava a
referir oforreia, otalgias e cefaleias intensas ob-
tendo alivio temporério apenas com a clonixi-
dina.

Havia alguns dias que se queixava igual-
mente de trismo. A observacdo permitia veri-
ficar o surgimento de uma parésia facial
esquerda correspondendo a um estadio lll de
House-Brackmann (HB)', e o doente encontrava-
-se febril, ndo ultrapassando porém os 38°C.

Laboratorialmente verificava-se um franco
agravamento, com leucocitose (14 000 leucéci-
tos e 72% neutréfilos), PCR de 10 mg/dl, VS
de 110 mm e uma anemia de 8,7 g/dl,
normocrémica e normocitica.

O doente foi novamente internado, inician-
do nova antibioterapia endovenosa de largo
espectro, desta vez com ceftazidima 1g 6/6h,
imipenem 500 mg 6/6h e vancomicina 500
mg 12/12h. Foi pedida nova TC: era agora
visivel um aspecto erosivo da cortical externa
da mastoide e do occipital, bem como da parte
6ssea do CAE (aspecto ndo valorizado pelos
neurorradiologistas) (fig.2), embora o ouvido
médio e os restantes limites dsseos se man-
tivessem sem erosdes, mantendo-se preenchi-
dos por densidade de partes moles.

FIGURA 2 - TC AXIAL PONDO EM EVIDENCIA
EROSAO DA CORTICA EXTERNA DA MASTOIDE
BEM COMO DA PORCAO OSSEA DO CAE.

O doente foi submetido a uma mastoidecto-
mia radical modificada (persisténcia do estri-
bo), encontrando-se intra-operatoriamente os
tecidos moles juxta-mastoideus muito tumefac-
tos, endurecidos e de aspecto vinoso; a cortical
externa da mastoide estava erodida e sangrati-
va, e todas as cavidades do ouvido médio
estavam preenchidas por tecido de granulacao
exuberante. A membrana timpdnica era espes-
sa e de aspecto inflamado. Foi colhido material
para estudo histoloégico e bacteriolégico, embo-
ra ndo se encontrassem coleccdes purulentas.
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Existia j&@ uma pequena erosdo éssea da
parede anterior do CAE, em comunicagdo com
a articulagdo temporo-mandibular.

Nao se efectuou descompressdo do nervo
facial. A cirurgia completou-se com uma meato-
concoplastia. No pés-operatério, a cavidade
manteve uma oforreia permanente, que exigiu
cuidados didrios de limpeza local, cauteriza-
cdo de granulagdes e instilacdes de solugdo de
iodopovidona (Bétadine®) alternada com
solugdo tamponada de écido acético a 2%.

Finalmente, obtiveram-se resultados positi-
vos nas colheitas enviadas para estudo bacte-
riolégico, isolando-se uma Pseudomonas
aeruginosa, cujo antibiograma revelava ser
resistente & ciprofloxacina, gentamicina, fo-
bramicina e imipenem, sendo sensivel & ami-
cacina, aztreonam, ceftazidima e piperacili-
na/tazo-bactam.

Optou-se de imediato por um ajuste terapéu-
tico, com a concordancia dos colegas da Infec-
ciologia, mantendo a ceftazidima e acrescen-
tando a amicacina endovenosa, na dose de
500 mg 12/12h. Foi igualmente solicitado
apoio ao Centro de Medicina Hiperbarica do
Hospital da Marinha, que prontamente se pres-
tou a colaborar, pelo que o doente iniciou ses-
sdes didrias de oxigenioterapia hiperbarica,
que realizava todos os dias Uteis.

Lentamente o doente voltou a um equilibrio
do ponto de vista metabélico, analiticamente
os sinais de inflamacdo foram diminuindo, com
a PCR a normalizar, tal como a férmula leuco-
citaria; a VS desceu progressiva e lentamente
para os 62 mm, e recuperou os niveis de hemo-
globina para cerca de 11g/dl.

A otorreia desapareceu e a cavidade de
esvaziamento epidermizou. A paralisia facial
agravou-se na primeira semana de interna-
mento, passando para um estadio V-VI HB,
mantendo-se inalterada até ao fim desse inter-
namento.

O doente melhorou significativamente das
queixas dlgicas, mantendo-se assintomdtico a
partir da segunda semana do infernamento.
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Sensivelmente a meio deste internamento, o
doente realizou uma gamagrafia corporal com
Gdlio 67 (fig. 3) que revelou "hiperfixag&o in-
tensa e extensa da regido temporal esquerda,
correspondente a processo infeccioso activo".

FIGURA 3. CINTIGRAFIA COM QALIO 67.
CORTE AXIAL DO CRANIO AS 48H.

Durante este periodo, o doente submeteu-se
a 61 sessdes de oxigenioterapia na cdmara
hiperbérica, sem complicacdes dignas de re-
gisto, antes pelo contrdrio, referindo melhoria
da circulacdo nas extremidades, nomeada-
mente nos membros inferiores.

Duas semana antes de ter alta, realizou-se
uma Ressondncia Magnética Nuclear de cré-
nio, que continuava a evidenciar um infilirado
inflamatério das partes moles epicraneanas da
regido temporal, com extensdo a fossa sub-tem-
poral. Néo se verificava contudo qualquer as-
pecto sugestivo de atingimento intra-craniano.

O doente s6 teve alta hospitalar ao cabo de
9 semanas de internamento, das quais 7 cor-
responderam a antibioterapia combinada com
amicacina e ceftazidima. A medicacdo com
amicacina foi interrompida na 8¢ semana devi-
do a sinais de deterioracdo da funcdo renal (a
creatininemia recuperou para niveis normais
ap6s esta interrupgdo), pelo que na Gltima sem-
ana de infernamento o doente esteve medica-
do apenas com ceftazidima.
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Passou-se um periodo de cerca de 2 meses
em que o doente foi seguido em consulta exter-
na. Durante o segundo més, voltou a queixar-
-se de cefaleias hemi-cranianas esquerdas,
embora uma nova TC de cranio ndo revelasse
alteracdes em relacdo aos Gltimos exames, e o
doente se mostrasse pouco receptivo a novo
infernamento. ‘

Ao cabo deste periodo, o doente surge com
uma disfonia de instalacdo répida, acompa-
nhada de aspiracdo facil de saliva e alimentos.
Verificou-se a existéncia de uma paralisia flaci-
da da corda vocal esquerda, indicativa de atin-
gimento do nervo vago homolateral.

O doente foi internado pela terceira vez, ini-
ciando antibioterapia endovenosa, desta vez
com piperacilina/tazobactam na dose de
4/0,5g 6/6h e gentamicina na dose de
1,4mg/kg/dia (confirmar), tendo por base o
antibiograma obtido no internamento anterior,
visto que ndo era possivel a colheita de novas
amostras (a cavidade de esvaziamento man-
tinha-se seca). Apesar de o antibiograma evi-
denciar uma resisténcia & gentamicina, os cole-
gas da Infecciologia foram da opinido de que
esta manteria o efeito sinergistico procurado.

Os exames imagioldgicos realizados (RMN
e TC crénio e pescoco) mostravam um infiltra-
do inflamatério difuso do espaco parafaringeo
(ou laterofaringeo) esq., envolvendo o feixe
vasculo-nervoso ipsi-lateral bem como o espa-
co retro-mandibular, ndo existindo coleccoes
purulentas ou evidéncia imagiolégica de exten-
sdo intra-craniana (fig. 4).

O doente estava apirético, mas a sua veloci-
dade de sedimentacdo atingia agora os 106
mm, embora a PCR fosse normal e apenas se
verificasse uma ligeira leucocitose, sem altera-
¢do da férmula (11 500 leucocitos /mm?® com
62% neut.). Verificava-se, contudo, um novo
agravamento da anemia crénica atingindo os
9,7 g/dl de Hb. As queixas do doente consis-
tiam essencialmente em cefaleias, que apenas
obtinham alivio parcial com tramadol, anti-
-inflamatérios ndo-esterdides e paracetamol.

A

FIGURA 4 -

A. CORTE AXIAL DE TC COM CONTRASTE EVIDECIANDO
FRANCO ENVOLVIMENTO DO ESPACO PARA-FARINGEO
ESQUERDO.

B. CORTE CORONAL DE RMN EM T1 COM GADOLINIO MOS-
TRANDO INFLAMACAO CIRCUNSCRITA AO OSSO TEM-
PORAL ESQUERDO, SEM EXTENSAO INTRA-CRANIANA.

Ao 62 dia de intfernamento o doente refere o
surgimento de disfagia, e verifica-se o apareci-
mento de paralisia dos nervos glossofaringeo e
grande-hipoglosso esquerdos.

O nervo espinhal homolateral mantinha-se
aparentemente ileso. A endospia nasal diag-
néstica realizada nessa altura apenas mostrou
um cavum ligeiramente assimétrico, mais proci-
dente & esquerda, e edema do torus tubério
esquerdo.

Ao fim da primeira semana, néo foi possi-
vel continuar com a gentamicina endovenosa,
por agravamento da funcdo renal, mantendo-
-se o fratamento com piperacilina e tazobactam.

Reiniciaram-se as sessdes de oxigeniotera-
pia hiperbérica, e foi-se observando gradual-
mente uma estabilizagdo do quadro clinico,
com desaparecimento das queixas dlgicas a
partir da terceira semana e melhoria progressi-
va dos valores da VS, ndo descendo, contudo,
abaixo dos 7 Tmm.

Os nervos atingidos ndo recuperaram a sua
funcdo, a excepgdo do facial que recuperou
para um estadio lll HB. Na quarta semana de
infernamento, realizou-se nova cintigrafia de
controlo com Gdlio 67 (fig. 5), identificando-se
uma regido focal de hiperfixacdo intensa cor-
respondendo ao apex petroso, o que testemu-
nhava que a doen¢a se mantinha activa pare-
cendo haver um deslocamento centripeto da
doenca.
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FIGURA 5 - SEGUNDA CINTIGRAFIA COM GALIO 67.
NOTE-SE ZONA DE HIPERFIXACAO CORRESPONDENDO
ANTOMICAMENTE A REGIAO DO APEX PETROSO ESQUERDO.

O doente completou 8 semanas de antibio-
terapia endovenosa, tendo realizado durante
esse periodo mais 40 sessdes de oxigénio hi-
perbarico.

Mais uma vez o doente teve alta assintomé-
tico, metabélicamente controlado e com os pa-
rAmetros laboratoriais de infeccdo em franca
regressdo.

Um més depois, o doente era readmitido
queixando-se de cefaleias muito intensas e per-
manentes com irradia¢do a hemiface esquer-
da, de tipo neuropdtico, o que sugeria envovi-
mento do trigémio, e apresentava-se com uma
grande quebra do seu estado geral, desnutri-
do, e com atrofia dos misculos trapézio e
esterno-cleido-mastoideu esquerdos, indicando
atingimento do nervo espinhal. A antibiotera-
pia instituida consistiv em 2 g de aztreonam
endovenoso de 6/6h, e o controle da dor sé
foi conseguido com o recurso a anti-convulsi-
vantes e anti-depressivos friciclicos (gabapenti-
na, amitriptilina e clonazepam) em doses ele-
vadas, aliados & antibioterapia e a anti-infla-
matbérios ndo esterdides.

Laboratorialmente voltava a registar-se um
agravamento em todos os pardmetros.

Os exames imagiolégicos realizados teste-
munhavam uma infiltracdo mais extensa dos
espacos parafaringeo, retro-faringeo e retro-
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mandibular esquerdos, mas igualmente uma
extensdo intra-craniana do processo, com
sinais de inflamacdo da dura mater tanto ao
nivel do apex petroso como do buraco léacero
posterior, assim como sinais de osteite da ver-
tente esquerda do clivus, apex petroso, seg-
mento horizontal do canal carotideo e buraco-

-lacero posterior. Verificavam-se também sinais

sugestivos de trombose do seio lateral e seio
sigmbide esquerdos. Era assim evidente uma
osteomielite complicada da base do crénio
(figs. 5, 6 e 7).

A Neurocirurgia, chamada a pronunciar-se
sobre o caso, concluiu ndo existir indicacdo
cirbrgica.

FIGURA 5 - TC CORTES AXIAL E CORONAL EVIDENCIANDO
OSTEOLISE PRONUNCIADA DO LADO ESQUERDO
DA BASE DO CRANEO COM PERDA DE DEFINICAO
DO BURACO LACERO POSTERIOR,APEX PETROSO
CANAL CAROTIDEO E PORCAO ESQUERDA DO CLIVUS.

FIGURA 6 - CORTES AXIAIS DE RMN EM PONDERACAO T1 E
T1 COM GADOLINIO, REVELANDO UM ENVOVIMENTO
EPIDURAL IMPORTANTE A ESQUERDA.

NA IMAGEM DA ESQUERDA,

SEM CONTRASTE PARAMAGNETICO, E EVIDENTE
A TROMBOSE DO SEIO SIGMOIDE
(IMAGEM ISO-INTENSA EM T1 E T2).

O doente completou 6 semanas de
antbioterapia com aztreonam, tendo tido alta a
pedido, com a dor controlada.

Duas semanas depois era novamente interno-
do, com agravamento geral do quadro clinico,
extremamente debilitado e emaciado, queixan-
do-se adicionalmente de diplopia. Constatou-se
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FIGURA 7 - ANGIO RMN COLOCANDO EM EVIDENCIA
A AUSENCIA DE FLUXO NOS SEIOS LATERAL
E SIGMOIDE ESQUERDOS, |
SUGERINDO TROMBOSE A ESSE NIVEL.

a existéncia de paralisia do nervo motor ocular
externo esquerdo. Apresentava uma febre com
padrdo tipico de "picked fences", e fervores
crepitantes em ambos os hemitéraxes, com
hipoxémia e hipercapnia. Iniciou-se antibiotera-
pia com piperacilina/tazobactam, gentamici-
na e ceftriaxone, para além da paliagdo da
dor com morfina.

Realizou nova RMN que mostrou um discre-
to agravamento comparativamente com o
exame anterior, traduzindo-se por um aumento
do processo de osteomielite da regiGo do
clivus, que ultrapassava agora a linha média,
assim como um envolvimento epidural mais
exuberante.

O seio cavernoso mantinha-se aparente-
mente inatingido, atribuindo-se o atingimento
do VI nervo craniano ao envolvimento epidural.

O radiograma de térax revelava a presenca
de vdrias hiperdensidades em ambos os cam-
pos pulmonares, sugerindo uma provével em-
bolizagcGo séptica com ponto de origem na
jugular interna.

Optou-se por ndo submeter o doente a uma
intervengdo cirirgica, atendendo ao seu esta-
do debilitado. Dois dias depois, apesar de

aparentemente melhorado da sindrome febril,
desenvolveu um quadro de ataxia e descoorde-
nacdo motora, com diminuicdo do estado de
consciéncia, acabando por entrar rapidamente
em coma e falecer, aproximadamente um ano
apds o inicio das queixas.

DISCUSSAO

O caso dramdtico deste doente vem relem-
brar-nos das dificuldades que este tipo de
patologia encerra, constituindo um desafio
muito exigente do ponto de vista clinico e
humano, necessitando de cuidados diferencia-
dos prolongados e onerosos.

No caso especifico deste doente, foram vé-
rias, quanto a nds, as circunstncias que con-
tribuiram para um desfecho funesto.

Por um lado, a prépria expressao da diabe-
tes neste doente demonstrava j&, pela andlise
dos seus antecedentes, um envolvimento
microvascular importante, bem como um sis-
tema imunitario deficiente. Por outro lado, o
perfil psicolégico do doente, bem como a ne-
cessidade de antibioterapias endovenosas pro-
longadas exigindo cateterizacdes venosas cen-
trais sucessivas desde muito cedo, devido aos
péssimos acessos periféricos, contribuiram
para que os infernamentos fossem penosos,
tendo sido levados ao limite do que o doente
suportava. Foi mesmo necessario flexibilizar
significativamente o regime de internamento,
por forma a conseguir prolongar o mais pos-
sivel os tempos de antibioterapia.

A terapéutica cirlrgica neste tipo de situa-
¢cdes ndo é consensual. Neste caso concreto,
tendo em conta que a doenca se encontrava
limitada ao osso temporal e estava numa fase
particularmente agressiva, com indicios de que
a terapéutica médica ndo estava a ser eficaz,
pareceu-nos na altura uma boa opgdo. A mas-
toidectomia permitiu, com efeito, um controle
da doenga a nivel local, mas ndo impediuv a
sua extensdo para a base do crénio. Colocou-
-se ainda a hipdtese de um tratamento cirlrgico
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mais agressivo, e.g. uma abordagem franspe-
trosa da base do crénio como recurso, que pode-
ria parecer tentadora. Nao estd contudo demons-
trado na literatura o beneficio deste tipo de cirur-
gia, visto ser quase impossivel uma limpeza cor-
recta e eficaz de toda a regido envolvida, e a
morbilidade potencialmente associada ndo é
desprezivel. A esmagadora maioria dos autores
coloca o énfase na terapéutica antibiética dirigi-
da e prolongada®**?, reservando a cirurgia para
o desbridamento local e a remogdo de seques-
tros &sseos ou drenagem de abcessos.

Recorremos a oxigenioterapia hiperbdarica
por existirem relatos de sucesso associados a
esta terapéutica. O nimero de sessdes atingiu
um nimero quanto a nés inédito, sendo de re-
gistar que ndo se verificaram efeitos adversos
significativos. Estes tratamentos ndo foram porém
suficientes para evitar as recaidas e a progres-
sdo da doenca.

A viruléncia da estirpe bacteriana em
questdo também constituiu um factor decisivo,
demonstrada nomeadamente na sua capacida-
de em desenvolver resisténcias a antibidticos
potentes de varias classes (quinolonas, amino-
glicosidos e carbapenems). De facto, ndo é
nada frequente, na literatura publicada, o isola-
mento de Pseudomonas aeruginosa com um es-
pectro de resisténcias tdo largo, embora o seu
isolamento seja em regra mais precoce.

O isolamento tardio do agente deferminou
que as ferapéuticas iniciais fossem empiricas, e
por outro lado, quando finalmente se conseguiu
o isolamento, ndo obtivemos uma graduagdo da
sensibilidade do agente aos diversos antibiéticos
testados, facto que & posteriori se mostrou impor-
tante, visto que nunca soubemos se a ferapéutica
inicial escolhida era a mais eficaz dentro do con-
junto de antibidticos disponiveis.

De igual forma, a escolha dos antibiéticos a
cada recaida ndo se baseou numa graduacdo
de sensibildade, apenas na presuncdo de que
era grande a probabilidade de se terem desen-
volvido resisténcias ao antibiético anterior-
mente usado.

A terapéutica instituida no primeiro interna-
mento, recorrendo ao meropenem, embora do
ponto de vista teérico fosse correcta, visto
tratar-se de um B-lactdmico de grande poténcia
e com actividade comprovada contra
Pseudomonas, teve uma duracdo de apenas 3
semanas, tendo sido tomados em consideracdo
para a alta critérios essencialmente clinicos.

Contudo, estdo descritos casos clinicos de
osteomielite da base do cranio, com atingi-
mento de vérios pares cranianos, que respon-
dem a terapéuticas na ordem das seis a oito
semanas, ou seja, com duragdo inferior as que
o nosso doente fez posteriormente. Por seu
turno, as antibioterapias prolongadas a que o
doente esteve sujeito estavam correctamente
dirigidas, e foram levadas ao méximo fisiolé-
gico (essencialmente ditado pela fungdo renal)
e psicoldgico do doente.

Do ponto de vista técnico, debatemo-nos
com a dificuldade de ndo existir no nosso hos-
pital um servico de medicina nuclear, sendo
obrigados a recorrer a servicos externos, cuja
resposta, embora pronta e colaborante, ndo se
conseguia em tempo 0til, decorrendo mais de
um més entre o pedido do exame e a obtencdo
do respectivo relatério.

Os métodos imagiolégicos mais tradicionais
como a TC e a RMN né&o permitem uma aferi-
¢do correcta da resposta aos tratamentos, e na
impossibilidade de um bom acesso aos meios
de medicina nuclear, restavam-nos os critérios
laboratoriais, essencialmente a VS, embora
esta apresente uma velocidade de normaliza-
cdo lenta. Estas condicinantes determinaram
que os critérios de cura ndo pudessem ser taxa-
tivamente demonstrados aquando das altas que
o doente teve.

Este caso clinico demonstra-nos que mesmo
nos tempos que correm, em que nomeada-
mente o acesso a antibiéticos potentes e de
largo espectro estd muito facilitado, a ofite ex-
terna maligna continua a ser uma patologia
temivel e exigente, com uma mortalidade sig-
nificativa.
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Deste modo, julgamos oportuna uma breve
revisGo sobre este tema, por forma a que o
diagnéstico precoce e a terapéutica destes
doentes possam ser o mais possivel correctos e
atempados, criando as condi¢des para que
casos como o acima descrito sejam cada vez
mais raros.

EPIDEMIOLOGIA
DA OTITE EXTERNA MALIGNA

Foram Meltzer e Kelemen quem descreveu o
primeiro caso clinico em 1959, embora o termo
"otite externa maligna" seja da autoria de
Chandler, que no seu artigo de referéncia em
19687, caracterizou e individualizou esta enti-
dade nosoldgica, apresentando uma série de
13 casos. Chandler apelidou-a de maligna pelo
seu comportamento agressivo (na época a mor-
talidade atingia os 46%), embora o termo possa
ser erréneo, visto ndo se tratar de uma neopla-
sia. Trata-se antes de uma infecgdo grave, em
regra causada por Pseudomonas aeruginosa,
com ponto de partida no canal auditivo externo
e em terreno favoravel, isto é, em doentes com
algum grau de imunodepressao.

E classica e mais frequente a sua descricdo
em doentes diabéticos idosos, embora hoje em
dia seja importante lembrar outros grupos de
risco, nomeadamente os doentes com infeccdo
por VIH e o nimero crescente de doentes trans-
plantados ou sujeitos a quimioterapia.

FISIOPATOLOGIA

E caracteristica nos doentes diabéticos a
existéncia de microangiopatia, com deficiente
vascularizagdo de variados territérios, que
associada a um défice da imunidade mediada
por células® os coloca em risco acrescido de
infeccdes, nomedamente ao nivel da pele e
tecido celular sub-cuténeo.

A Pseudomonas aeruginosa é um agente
gram-negativo aérobio, comensal da pele e do
tracto gastro-intestinal, causador frequente de

ofites externas, embora ndo seja mais preva-
lente nos diabéticos. No entanto, na presenca
de um terreno debilitado, é capaz de desen-
volver uma oftite externa necrosante, evoluindo
em profundidade, com uma especial afinidade
pelos vasos (angeite necrosante), acentuando
a isquemia dos tecidos e a sua fragilidade®.

Inicialmente envolve a pele e a cartilagem do
CAE, podendo progredir através das fissuras de
Santorini para estructuras vizinhas como a
pardtida ou a articulagdo temporo-mandibular,
mas se ndo for agressivamente tratada estende-
-se & fossa subtemporal a ao préprio osso tem-
poral, originando um atingimento progressivo
de pares cranianos e o surgimento de uma
osteomielite da base do crénio. Geralmente o
primeiro nervo craniano a ser afectado é o
nervo facial, pela proximidade do buraco estilo-
mastoideu. Esta paralisia pode surge uma sema-
na apds o inicio das queixas, embora seja mais
frequente apés um periodo de cerca de dois
meses de doenca. Podem seguir-se os nervos IX,
X e Xl se for envolvido o buraco lacero posterior
(sindrome do buraco lacero-posterior), ou o Xl
se se fratar do buraco condiliano anterior. Pode
igualmente surgir atingimento do IV, V (nevral-
gia) e VI nervos cranianos. Seguem-se as com-
plicagdes intra-cranianas como a meningite, os
abcessos e as tromboses dos seios venosos.

A literatura refere que a mortalidade ainda
hoje é elevada, mantendo 20% de mortalidade
se ndo houverem pares cranianos envolvidos,
passando para 50% se se verificar uma parali-
sia facial e 60 a 80% quando outros nervos cra-
nianos sdo atingidos®**?.

Os sintomas iniciais sGo os de uma ofite
externa particularmente dolorosa, com edema
local exuberante e otorreia, podendo ser acom-
panhada de cefaleias de localizagao temporal
ou occipital. Ao fim de uns dias surgem carac-
teristicamente granulagdes com origem habi-
tualmente na parede inferior do CAE, ao nivel
da jungdo osteo-cartilaginosa. Quando a ne-
crose é mais extensa, por vezes retiram-se mes-
mo do CAE sequestros cartilaginosos.
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DIAGNOSTICO

E necessario um grau elevado de suspeicdo
para que o diagndstico seja precoce'®!", pelo
que a presenca de uma ofite externa renitente
a terapéutica habitual, no contexto de um
doente diabético ou imunodeprimido, prolon-
gando-se o quadro por mais de duas semanas,
deve colocarnos de sobreaviso. E de uma im-
porténcia crucial a colheita correcta e repetida
de oforreia para estudo bacteriolégico.

No nosso servico utilizamos, com bons
resultados e de hd uns meses um colector de
secregdes esterilizado (vulgarmente utilizado
nos servicos de pneumologia) interposto entre
uma cénula de aspiracdo esterilizada e a
propria aspiracdo, aspirando no final da co-
lheita cerca de 2cc de soro fisioloégico estéril
quando a amostra é escassa, por forma a que
haja material suficiente para o estudo bacterio-
légico. O isolamento de uma Pseudo-monas
aeruginosa é um elemento importante para o
diagnéstico, devendo ser o mais precoce pos-
sivel, e a terapéutica deve ser rapidamente ori-
entada pelo seu teste de sensibilidades.
Laboratorialmente, a VS é o exame que melhor
se correlaciona com a actividade da infeccdo,
ndo sendo contudo especifica, e o seu retorno
a niveis normais é caracteristicamente lento.

Pode-se verificar a coexisténcia de uma dia-
betes descompensada e de dificil controlo, s6
melhorando quando a terapéutica antibiética
comeca a ser eficaz, tal como pode existir ape-
nas uma diabetes insipiente e ainda ndo diag-
nosticada, sendo necessdrio doseamentos de
glicemia em jejum e por vezes testes de toleran-
cia a glicose.

A biépsia das granulagdes é importante no
sentido de excluir uma verdadeira neoplasia
do CAE, que é o diagnéstico diferencial pri-
mordial com a ofite externa maligna.

No que diz respeito aos exames auxiliares
de diagnéstico, as cintigrafias com tecnésio e
gdlio assumem um papel de destaque para
muitos autores, embora ndo seja um assunto

perfeitamente consensual®®'?. Isto porque a tomo-
grafia computorizada pode mostrar precoce-
mente o envolvimento das partes moles do
CAE, mas revela de forma tardia as alteracdes
de ostedlise, uma vez que s6 a partir dos 50%
de desmineralizacdo se conseguem ver alter-
agdes em janela dssea.

A ressonéncia magnética nuclear é superior
na andlise da invasdo e inflamagdo das partes
moles, sendo complementar & TC e assumindo
particular interesse a partir do momento em
que se suspeita de uma extens@o intra-craniana
ou do envolvimento de nervos cranianos. Estes
dois tipos de exame ndo tém porém grande utili-
dade para a definicdo da remissdo, visto que
as alteracdes verificadas se mantém por tempo
consideravel mesmo apés a resolucdo da
infeccdo.

Com efeito, é a cintigrafia éssea com tecné-
sio 99 (lc-99m) que permite distinguir com
maior precocidade os casos em que |G se veri-
fica envolvimento 6sseo apresentando uma sen-
sibilidade muito superior a TC'"®. A grande ape-
téncia que o tc-99m apresenta para se fixar em
zonas 6sseas de maior actividade osteobldsti-
ca, tal como acontece no caso de osteomielites
agudas ou crénicas, confere-lhe grande sensi-
bilidade para o diagnéstico precoce desta
complicagdo, o que tem implicacdes directas
no tempo de antibioterapia que o doente deve-
ré fazer. Falta-lhe contudo especificidade, pelo
que é necessdria uma boa correlagcdo com a
clinica.

A sua negativacdo é por outro lado muito
tardia, podendo manter-se positiva durante
cerca de um ano. A cintigrafia corporal com
gdlio 67 (ga 67) é utilizada para o seguimen-
to e para a afericdo da resposta & terapéutica,
visto que o ga 67 ndo se deposita no osso,
mas possui em confrapartida uma grande
afinidade para os leucocitos e proteinas de
fase aguda, marcando com fidelidade os focos
de infec¢do agudos. Assim que um foco activo
é esterilizado, a cintigrafia com ga-67 volta
répidamente ao normal'.
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Este exame apresenta porém o defeito de
ndo proporcionar uma boa resolucdo espacial.
O uso seriado deste tipo de cintigrafias, aliado
ao resto da clinica do doente, permite uma
monitoriza¢do adequada da resposta ao trata-
mento, e deve orientar a decisGo de suspender
a terapéutica®® 71>V,

TRATAMENTO

Ha& que distinguir por um lado a ofite exter-
na maligna simples, apenas com envolvimento
dos tecidos moles e sem atingimento de nervos
cranianos, da osteomielite da base do crénio,
visto que esta Gltima exige um tratamento mais
prolongado.

A terapéutica é essencialmente médica e
prolongada, estando a cirurgia relegada para
um plano muito secundério, e dependente de
casos muito especificos***?. O antibiograma é
fundamental para decisdo da antibioterapia a
efectuar, sendo que vérios regimes sdo pos-
siveis, sendo sugerido por vérios autores a te-
rapéutica antibiética dupla com o objectivo de
minorar o surgimento de estirpes resistentes.

A ciprofloxacina é um antibiético relativa-
mente recente, que em doses altas tem habitual-
mente um espectro adequado, pelo que, aliado
a uma boa penetracdo no osso e em tecidos
isquémicos, e pela possibilidade de ser admi-
nistrada por via oral, constitui com frequéncia a
primeira escolha de muitos autores'*'®.

Pode ser associada a uma penicilina anti-pseu-
domonas (ficarcilina, carbenicilina) por forma a
minorar as possibilidades de seleccdo de estirpes
resistentes. A ceftazidima (cefalos-porina de fer-
ceira geracdo com muito boa actividade anti-
pseudomonas), quando aliada a um aminogli-
cosido (gentamicina, tobramicina, amicacina)
constitui uma alternativa, sendo necessdria a mo-
nitorizag@o dos niveis do aminoglicosido em pico
e em vale, assim como da funcdo renal e da
acvidade auditiva. Certos autores advogam
como primeira linha um tratamento mais cléssico
e comprovado, consistindo numa penicilina anti-

pseudomonas aliada a um aminoglicosido (e.g.
ticarcilina e tobramicina)®'?.

Outros Bactamicos de geragdes mais recentes
e com actividade comprovada contra pseudo-
monas como O imipenem, O meropenem Ou O
azitreonam constituem outras opgdes possiveis,
ndo existindo contudo fanta experiéncia nos
relatos publicados sobre a matéria.

Alguns autores sugerem um fratamento paren-
térico inicial, continuado por um periodo varidvel
com um tratamento per os ou infra-muscular (e.g.
tobramicina intra-muscular em monoterapia) em
ambulatério, até que sejam atingidos critérios de
cura.

A duracdo do tratamento é um factor chave
e pouco consensual, preconizando-se uma
média de seis a oito semanas de antibiotera-
pia. Concordamos no entanto com os autores
que advogam que, sempre que possivel, deve
ser a negativacdo das cintigrafias a ditar a
inferrupcdo da antibioterapia (existem relatos
de 17 semanas de antibioterapia)?®''¢.

O papel da oxigenioterapia hiperbdrica
ndo é igualmente objecto de consenso’, mas
como tferapéutica complementar pode con-
tribuir para um desfecho favorével, existindo
relatos pontuais em que é sugerido o seu papel
decisivo®?'.

A sua tilizagdo baseia-se no facto de que
a elevacdo da pressdo parcial de oxigénio nos
tecidos profundos e no osso aumenta a migrao-
¢do e a capacidade fagocitaria dos macréfagos,
estimula a divisdo dos fibroblastos, a deposi-
¢do de colagéneo, a angiogénese capilar, e a
actividade de osteoblastos e osteoclastos,
favorecendo desta forma a cicatrizacdo e o
combate a infecgdes profundas. Ha quem sugi-
ra que, pelo facto de a Pseudomonas aerugi-
nosa ser um agente aerébio, a utilizagdo da
oxigenioterapia hiperbdrica seria um contro-
senso nestes casos.

Por Gltimo convém ndo esquecer que um
controlo adequado dos niveis de glicemia cons-
titui um factor adjuvante fundamental na tera-
péutica destes doentes.
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CRITERIOS DE CURA

A definicdo da cura nestes doentes apre-
senta sérias dificuldades, como aliés j& recon-
hecia o préprio Chandler em 1989".

As recidivas s@o frequentes, sendo que o
sintoma mais precoce sdo as cefaleias persis-
tentes, e existem casos, como o que é descrito
neste artigo, em que apesar de uma antibioter-
apia massiva, dirigida e prolongada, se verifi-
ca uma progressdo desfavoravel e mortal.

Assim, é de extrema importancia recordar
que um critério puramente clinico, baseado no
desaparecimento da otorreia, das dores ou das
granulacdes do CAE, ndo pode sé por si ser
interpretado como critério de cura.

A cura deve ser fundamentada num conjun-
to de argumentos clinicos, imagiolégicos (nega-
tivacdo das cintigrafias e melhoria evidente na
RMN) e laboratoriais (normalizacdo da VS,
apesar de lenta), sendo certo que o melhor
critério de cura serd a auséncia de sinftomatolo-
gia ou sinais clinicos um ano apds a inter-
rup¢do da terapéutica.
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