Arq Neuropsiquiatr 2001;59(3-B):817-820

MENINGOCELE INTRA-SACRAL OCULTA

Relato de caso

Glducio Mendes Franco’, Humberto Lopes?,
Leopoldo Anténio Pires®, Sérgio Franca de Souza®, Moisés Pereira Pinto®,
Fernando Eduardo Marizé, Anderson Finotti Cordeiro’

RESUMO - Meningoceles intra-sacrais sdo lesdes raras, que podem determinar sintomas de compressao radicular.
Descrevemos o caso de uma paciente de 18 anos, com queixa de incontinéncia urinaria, acometida por esta
patologia. Apés avaliacao neuro-uroldgica e estudo uro-dindmico, foi demonstrada arreflexia do detrusor,
sendo aventada a hipétese de disrafismo espinhal. O diagnéstico de meningocele intra-sacral oculta foi
evidenciado através de ressonancia magnética. A paciente foi submetida a abordagem cirdrgica com boa
recuperagao pos-operatéria. No presente artigo, é feita breve revisdo da literatura, e sdo discutidas as
apresentacoes clinicas possiveis, os achados neuro-radiol6gicos e o tratamento cirdrgico.
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Occult intrasacal meningocele: case report

ABSTRACT - Intrasacral meningoceles are rare conditions that can cause symptoms of nerve root compression.
We report a case of a 18-year-old female, who presented with urinary incontinence. The neurological and
urological evaluation revealed lack of detrusor muscle reflex. This finding supported the hypothesis of spinal
disraphism. Magnetic resonance image revealed an intrasacral meningocele. The patient was submitted to
surgical excision of the lesion without postoperative complications. In the present paper, the pathogenesis,
clinical picture, neuroradiological findings and surgical treatment are discussed.

KEY WORDS: spine, surgery, intrasacral meningocele.

O termo “meningocele intra-sacral oculta” foi uti-
lizado pela primeira vez na literatura por Enderle
(1932)", para descrever uma dilatacdo meningea
intra-sacral, identificada a mielografia. Embora con-
siderado inadequado por alguns autores?®, seu uso
foi consagrado para definir lesdes cisticas intra-sa-
crais compostas de tecido fibroso semelhante a dura-
mater, geralmente acompanhado pela aracnéide,
ocupando o canal sacral dilatado e ligado a extremi-
dade do saco dural por trajeto fistuloso que, usual-
mente, permite fluxo livre de liquido cefaloraqui-
diano (LCR)*>”7. Vérios sinGnimos tém sido utilizados
para definir esta mesma lesdo: meningocele intra-
sacral oculta®4#12, cisto intra-sacral*®?, cisto intraespi-
nhal sacral®, expansao do espaco subaracnéideo®#69,
cisto extradural meningeo com auséncia de fibras
nervosas’>'2, meningocele intra-sacral®>#°1%'2, Mais
frequentemente, a lesdo torna-se sintomatica na ida-
de adulta, sugerindo crescimento lento apés o nas-

cimento?+'%, A compressao radicular pelo cisto pare-
ce ser a causa dos sintomas, determinando dor lom-
bar baixa, eventualmente com irradiacdo no trajeto
radicular. Os fatores compressivos ou displasicos in-
cidentes na regido pélvica que prejudicam a funcéo
neural autono6mica, produzem o complexo sinto-
matico, podendo ocorrer disfuncdo vesical e dis-
funcao erétil>#7:81011,

A estocagem e eliminacao periédica da urina de-
ve-se a complacéncia ou contragdo da bexiga, a fun-
cao dos esfincteres externo e interno e a contracéo
da musculatura da uretra e do assoalho pélvico. A
motilidade da bexiga é controlada pelo simpatico e
parassimpatico. Em humanos, a funcao parasim-
patica é a mais importante’ 4. Ainervacao parassim-
patica preganglionar e colinérgica origina-se nos
segmentos sacrais 52,53 e S4, acompanha os nervos
esplancnicos pélvicos e termina nas células ganglio-
nares. As células ganglionares excitam a musculatu-
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Fig 1. RM da coluna lombo-sacra, cor-
te sagital em T1, mostrando imagem
hipointensa da meningocele intra-
sacral. sacral.

ra da bexiga através da acetilcolina e de um outro
neurotransmissor nao colinérgico (provavelmente
adenosina trifosfato)', porém inibem o esfincter in-
terno da bexiga'. O simpatico pré-ganglionar tem
origem nos segmentos T11,T12, L1,L2,L3, L4 e ter-
mina nos ganglios pré-vertebrais. As fibras simpati-
cas pos-ganglionares liberam noradrenalina. Produ-
zem efeito inibitério sobre a musculatura do corpo
da bexiga e ganglios parassimpaticos; no colo vesical
e na uretra produzem efeito oposto. Os efeitos ini-
bitérios sao mediados por receptores beta-adrenér-
gicos e os excitatérios por receptores alfa-adrenér-
gicos. A musculatura do assoalho pélvico e do es-
fincter externo sdo inervados por motoneurénios de
S2, S3 e S4, que trafegam pelos nervos pudendos'>4,
Pelos pudendos passam também as fibras aferentes
da bexiga e que conduzem aos centros medulares
sacros a sensacao dolorosa e as informacdes neces-
sérias a percepcao de plenitude’ >,

Existe ainda o controle central da mic¢cao execu-
tado por meio do reflexo espino-bulbo-espinal que
é coordenado por um centro pontino. O centro pon-
tino da miccdo é modulado por centros diencefélicos
e corticais™. Todos os mecanismos acima assinala-
dos dependem da integridade da inervacao pélvica
e podem ser prejudicados pela compressao causada
pela meningocele intra-sacral.

Relatamos um caso de meningocele intra-sacral
oculta, cuja apresentacio inicial era caracterizada por
disfuncao vesical neurogénica.

Fig 2. RM da coluna lombo-sacra, cor-
te sagital em T2, mostrando imagem
hiperintensa da meningocele intra-

Fig 3. RM da coluna lombo-sacra, corte axial em

T1, mostrando imagem hipointensa da menin-
gocele intra-sacral.

CASO

Uma paciente de 18 anos de idade, branca, admitida
no Setor de Neurologia do Hospital Universitario - UFJF
em maio de 1999, apresentando episddios de incontinén-
cia urinaria aos médios e grandes esforcos, inclusive du-
rante atividade sexual. O quadro se iniciara ha 2 anos e
apresentava evolugdo gradual. Queixava-se ainda de cons-
tipacdo intestinal, necessitando de uso rotineiro de laxa-
tivos. Nao tinha antecedentes para trauma pélvico ou pro-
cedimentos urolégicos. Nunca engravidou. O exame fisi-
co, incluindo avaliacao neurolégica foi normal, inclusive
no que tnage a sensibilidades e a reflexos perineais. Como
avaliagdo urolégica complementar, foi submetida a ultra-
sonografia abdominal e a estudo urodindmico que reve-
laram aumento volumétrico da bexiga, cujas paredes eram
espessadas. Havia formacoes diverticulares e uretero-hidro-
nefrose bilateral. A urodindmica revelou auséncia de de-
sejo miccional mesmo apés infusao de grande volume li-
quido e residuo pos-miccional significativo, sugerindo bexi-
ga neurogénica arreflexa.

As radiografias simples da coluna lombo-sacral e o
estudo liquorico foram normais. Diante da possibilidade
de tratar-se de disrafismo espinhal, foi realizada resso-
nancia magnética (RM) de coluna lombo-sacral que eviden-
ciou a presenca de estrutura hipointensa nas imagens pon-
deradas em T1 e hiperintensa em T2 (LCR), conectada ao
fundo-de-saco dural por estreito pertuito, que provavel-
mente permitia o livre fluxo liquérico a lesao. As raizes
nervosas localizadas anteriormente ndo apresentavam al-
teracdo de sinal. O canal sacral mostrava discreta dilata-
cao (Figs 1,2 e 3). Apesar da raridade da lesdo, aventou-
se a hipotese de meningocele intra-sacral, decidindo-se
por exploracdo cirdrgica.
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A paciente foi submetida a laminectomia sacral. As
laminas estavam anormalmente finas e, quando resseca-
das, revelou-se grande cisto de 8cm x 3cm em seus maio-
res didmetros, ocupando o canal sacral. O cisto apresen-
tava paredes delgadas, translucidas, estava preenchido por
LCR e conectado ao saco dural por estreito trajeto fistuloso.
Procedeu-se a ligadura e transeccao da fistula, seguida de
disseccdo e resseccdo cuidadosa da meningocele, visua-
lizando-se anteriormente as raizes terminais da cauda equi-
na e o fillum terminale. O estudo andtomo-patolégico evi-
denciou estrutura de paredes finas e fibrosas com cama-
da interna Unica e irregular de células leptomeningeas.

O pés-operatério transcorreu sem complicacbes ou
déficits neurolégicos adicionais. A paciente utiliza o cate-
terismo vesical intermitente (3 a 4 vezes ao dia). Houve
melhora da uretero-hidronefrose e controle das infeccbes
urindrias de repeticao.

DISCUSSAO

Nabors et al."® propuseram uma classificacdo para
as lesdes cisticas intra-sacrais™. Segundo eles, estas
les6es podem ser divididas em trés tipos:

Tipo | - Meningoceles extradurais com auséncia
de fibras nervosas: A - cistos meningeos extradurais
(cisto aracndideo extradural); B - meningocele sacral
(meningocele intra-sacral oculta).

Tipo Il - Meningocele extradural com presenca
de fibras nervosas (cisto perineural de Tarlov).

Tipo Il - Meningocele espinhal intradural.

No presente relato, tratava-se de caso de menin-
gocele intrasacral tipo IB conforme a classificagdo
proposta por Nabors, semelhante ao caso descrito por
Enderle’. Existem poucos casos de lesdes semelhantes
publicados até a presente data. Varios autores fize-
ram revisoes da literatura sobre este tema. Wilkins e
Odom, encontraram 44 casos relatados'’; Rengacha-
ry et al., 50 casos's; Cole et al. registraram 59 casos que
preenchiam os critérios da classificacdo de Nabors®.

Ha controvérsias entre os diversos autores quan-
to a utilizacdo do termo “meningocele”. A maioria
concorda que este termo deva ser empregado mais
adequadamente para definir uma herniacdo menin-
gea através de defeito 6sseo craniano ou vertebral?4.
Contudo, “meningocele intra-sacral” enfatiza a pre-
senca de camada fibrosa e seu revestimento arac-
néideo interno que compde o cisto confinado ao
canal sacral °.

Diversas teorias tém sido formuladas com o ob-
jetivo de tentar explicar a origem do defeito; quatro
hipdteses foram propostas como mais provaveis®:

1 - Teoria do disrafismo: as anomalias sao atribu-
idas a falhas do fechamento do tubo neural e/ou do

mesoderma circundante em diferentes etapas do
desenvolvimento embrioldgico. A formacao inade-
guada do saco dural resultaria no defeito pelo qual
a aracnodide pode herniar. Essa teoria é atualmente
aceita como a mais provavel?67:10-12,

2 - Teoria da ruptura dural adquirida. defeito da
integridade da dura-mater causado por trauma, pun-
¢ao lombar ou cirurgia®®°.

3 - Teoria proliferativa: proposta por Patten'®,
sugere que o tubo neural aberto poderia ser resulta-
do de crescimento local, o que interferiria em seu
fechamento.

4 - Teoria da falha na ascencdo do saco dural:
sugerida por Enderle, esta teoria propde que ocor-
reria um defeito na migracdo cefalica do tubo neural
e saco dural, com persisténcia de parte deste no in-
terior do canal sacral'®.

Observa-se, nos casos relatados na literatura, dis-
creto predominio do sexo feminino, podendo a do-
enca manifestar-se em qualquer faixa etéria desde a
infancia até a oitava década®. Em sua maioria, os
pacientes permanecem assintomaticos até a vida
adulta, sugerindo tendéncia ao crescimento progres-
sivo. O aumento da pressao hidrostatica liqudrica no
interior da lesdo, secundario a um mecanismo valvar
desenvolvido no sitio de comunicacdo com o saco
dural, tem sido proposto para explicar tal crescimen-
to?#1°, A compressao de raizes nervosas por um cis-
to volumoso parece ser a causa dos sintomas*. A sin-
tomatologia, de evolucdo cronica, apresenta-se fre-
guentemente como dor lombar baixa de carater in-
termitente ou progressivo, podendo irradiar-se para
um ou ambos os membros inferiores, e disfuncéo
vesical na forma de retencdo ou incontinéncia. Me-
nos frequentemente, parestesias, disfuncao retal e
impoténcia sexual também podem ocorrer?46&10,

Os achados fisicos mais importantes incluem hi-
persensibilidade cutanea sacral, déficit sensorial em
sela e/ou em membros inferiores, hipo ou arreflexia
patelar e paresia dos membros inferiores. Flacidez
esfincteriana anal e mielopatia também podem ser
observados?3¢&10, Estigmas disraficos constituem as-
sociacoes comuns, podendo ser observados hiper-
tricose ou pigmentacdo sacral, lipoma subcutaneo,
seio dérmico, fossas sacrococcigeas e hiperceratose
23568920 Tem sido relatada a associacdo de menin-
gocele intra-sacral oculta e neurofibromatose?’. As-
pecto interessante a ser considerado é o diagndsti-
co acidental de meningocele intra-sacral durante
investigacao de hérnia discal®. Nos casos em que ha
hérnia concomitante, a sintomatologia pode ser atri-
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buida ao prolapso discal, fato comprovado apés
resseccao cirirgica do tecido herniario47:1°,

Exames diagndsticos utilizados incluem radiogra-
fias simples da coluna lombossacra, mielografia, to-
mografia computadorizada (TC) com (mielo-tomo-
grafia) ou sem injecdo de contraste intratecal e RM.
As radiografias simples demonstram canal sacral di-
latado, com margens escleréticas, além de eventu-
ais anormalidades como, por exemplo, disrafismo
espinhal. A mielografia, quando corretamente reali-
zada, pode permitir o diagnéstico, demonstrando
preenchimento da lesdo pelo contraste, bem como
o trajeto fistuloso®®. O estudo por TC demonstra
mais nitidamente o alargamento do canal sacral, pre-
enchido por massa hipodensa homogénea (LCR)'.
Tanto na mielografia, quanto na mielo-tomografia
computadorizada, o preenchimento da meningocele
pelo meio de contraste pode ser tardio, especialmen-
te quando o trajeto fistuloso é demasiadamente es-
treito, sendo importante a obtencdo de imagens
decorridas até 48 horas apés a injecdo subarac-
noéidea4#21 A RM permite, além da demonstracao
do cisto e do trajeto fistuloso (hipointenso em T1 e
hiperintenso em T2), verificar o envolvimento de es-
truturas neurais*'®. O custo do método permanece
ainda como sua principal limitacdo.

O diagnéstico diferencial inclui tumores intra e ex-
tradurais, lesdes discais intervertebrais, doencas infla-
matorias, esclerose multipla e sequelas de poliomielite3.

Aintervencao cirurgica deve ser realizada tao logo
o diagnostico seja estabelecido, de modo a evitar
lesdo radicular irreversivel ou alteracdes da medula
espinhal®. Recuperacdes completas ou parciais tém
sido relatadas em praticamente todos os trabalhos
revisados. A possibilidade de déficits cronicos e com-
plexos, como disfuncdo vesical, deve ser considera-
da, sobretudo quando o tempo decorrido desde o
inicio dos sinais e sintomas for longo®*®°. A aborda-
gem cirdrgica inclui laminectomia sacral dorsal, po-
dendo-se proceder a marsupializacdo, disseccao e
remocao completa?3489, simples descompressao 6s-
sea, resseccao parcial e, mais frequentemente, liga-
dura do trajeto fistuloso entre a meningocele e o
fundo-de-saco dural normal*#°. Esta ultima pode ser
praticada através de abordagem endoscépica, mini-
mizando riscos operatérios, quando as condigdes da
fistula permitem esta abordagem'. Existe contro-
vérsia sobre a conveniéncia de se tratar cirurgica-
mente lesdes assintomaticas, quando do diagnésti-
co acidental, reservando-se, dessa forma, uma abor-
dagem definitiva apenas nos casos com sintomato-

logia progressiva e/ou crescimento da lesdo demons-
trado clinica e radiologicamente em investigacoes
sucessivas*719,

Em concluséo, a andlise da literatura torna eviden-
te que as meningoceles intra-sacrais ocultas repre-
sentam lesdes raras e complexas, podendo determi-
nar sintomatologia variada decorrente de compres-
sdo radicular sacral. O diagnéstico pode ser firmado
através dos modernos métodos atualmente dispo-
niveis, destacando-se a mielo-tomografia computado-
rizada e, principalmente, a ressondncia magnética.
Em geral, uma abordagem cirluirgica correta permite
recuperacao dos déficits neuroldgicos. Entretanto,
o diagnéstico deve ser realizado o mais precocemen-
te possivel, para evitar-se as lesbes permanentes.
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