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Resumo: A pneumossinus dilatans (PD) é uma expansao anormal dos seios paranasais, frequente-
mente associada a meningiomas da base anterior do cranio. Apesar de sua potencial relevancia cli-
nica, sua etiologia permanece incerta, com teorias que variam desde obstru¢ao mecanica até estimu-
lagao bioquimica. Relatamos o caso de um homem de 30 anos com meningioma do tubérculo da sela
que desenvolveu PD do seio esfenoidal ap6s anos de acompanhamento, concomitantemente ao cres-
cimento continuo do tumor. O paciente foi submetido com sucesso a ressec¢ao endoscopica, e o
exame histopatolégico confirmou um meningioma grau I da Organizagao Mundial da Satide (OMS)
com infiltragdo 6ssea. Essa associacao temporal reforga a hipotese de que a PD resulta de remode-
lagao 6ssea ativa induzida pelo tumor, em vez de mecanismos obstrutivos. A PD deve ser reconhe-
cida como um importante marcador radiografico de atividade subjacente do meningioma, justifi-
cando investigacdo detalhada e influenciando as decisdes terapéuticas.

Palavras-chave: Remodelagao Ossea; Meningioma; Patogénese; Pneumossinus Dilatans; Base do

Cranio.

1. Introducao

A pneumossinus dilatans (PD) é uma condicdo rara caracterizada pela expansao
anormal de um ou mais seios paranasais contendo apenas ar, revestidos por mucosa nor-
mal e sem evidéncias de destruicdo 6ssea ou doenca da mucosa [1,2,3]. Descrita pela pri-
meira vez por Meyes em 1898, atualmente é reconhecida como uma entidade clinica esta-
belecida e um possivel marcador de patologia subjacente [4,5]. Frequentemente assinto-
matica e identificada incidentalmente em exames de neuroimagem [6], a PD pode causar
deformidade, cefaleia e alteragdes visuais ou neuroldgicas. Predomina em individuos do
sexo masculino com menos de 35 anos de idade e apresenta diferentes manifestacoes cli-
nicas: a PD frontal (48-63%) provoca proeminéncia da regiao frontal, enquanto a PD esfe-
noidal (24-43%) esta associada a sintomas visuais [7,8], e a rara PD maxilar pode causar
proptose e sinais orbitarios [9].

A etiologia permanece incerta e provavelmente multifatorial, com mecanismos pro-
postos que incluem compressao por efeito de massa, estimulagdo bioquimica por fatores
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de crescimento derivados do tumor, mecanismo de "valvula de bola" (ball-valve) e ano-
malias congénitas ou do desenvolvimento [4,10-13]. A tomografia computadorizada (TC)
demonstra expansao do seio com adelgacamento das paredes dsseas, enquanto a resso-
nancia magnética (RM) permite melhor avaliacdo dos tecidos moles associados [14]. Re-
centemente, Ricci prop6s uma classificagdo e um algoritmo para orientar a conduta clinica
com base nos seios acometidos e nos sintomas associados [2]. O manejo varia desde acom-
panhamento clinico em casos assintomaticos até abordagens multidisciplinares comple-
xas em pacientes sintomaticos ou com complicagdes [2,9].

Sweatman et al. [8] realizaram uma busca nas bases Medline, EMBASE e PubMed,
revisando 66 artigos (111 casos), além de 16 casos identificados por tomografia computa-
dorizada, e encontraram 22 casos da literatura e 10 casos do conjunto de dados especifica-
mente relacionados ao meningioma. Nossa busca subsequente no PubMed e em outras
bases de dados (utilizando os termos pneumosinus dilatans, meningioma e brain tumor)
identificou outros 20 artigos. Embora esses achados em conjunto demonstrem uma asso-
ciagao estabelecida entre a PD e o meningioma, essa condigao permanece rara, e a litera-
tura disponivel € composta predominantemente por relatos de caso isolados e pequenas
séries, em vez de estudos de grande escala.

No que se refere ao meningioma, duas principais teorias procuram explicar o desen-
volvimento da PD. O mecanismo de ball-valve sugere uma expansao mecanica do seio,
porém essa hipotese carece de suporte, uma vez que normalmente nao sao observadas
alterac¢Oes sinusais secundarias (como mucocele ou sinusite) [15,16,17], e a exploragao ci-
rurgica geralmente nao demonstra qualquer obstru¢do anatdmica [8,18,19]. A teoria qui-
mica propode estimulacdo local por fatores de crescimento (IGF-1, IGF e PDGF), conside-
rando que os meningiomas expressam esses fatores e promovem remodelagao 6ssea local
[11,20]. Além disso, pacientes com PD apresentam aumento da captagdo de fluoreto de
sodio (F-NaF), e analises dsseas revelam abundéncia de osteoblastos ativos [17]. Atual-
mente, os fatores locais representam a hipdtese mais consistente para explicar a formagao
da pneumossinus dilatans [4]. Quando diferentes seios paranasais sao acometidos, ob-
serva-se estreita correlacdo anatomica entre eles, indicando que fatores fisiopatoldgicos
locais sdo mais importantes do que fatores sistémicos. Além disso, tumores da base do
cranio (81,3%) estdo associados a pneumossinus dilatans com muito maior frequéncia do
que tumores localizados fora da base do cranio [8].

Esta revisao e relato de caso destacam os desafios diagndsticos e terapéuticos dessa
condicao e refor¢cam as teorias atuais sobre a formagao da pneumossinus dilatans. O con-
sentimento informado foi obtido de todos os participantes, e a confidencialidade das in-
formagoes do paciente foi rigorosamente assegurada.

2. Relato de Caso

Um homem imunocompetente de 30 anos, natural de Manaus, Brasil, apresentou di-
agnostico incidental inicial de uma lesdo extra-axial de base dural localizada no tubérculo
da sela, radiologicamente compativel com meningioma, identificada durante investigagao
por neuroimagem apds um traumatismo cranioencefalico (TCE). A ressondncia magnética
(RM) basal, realizada em maio de 2019 (Figura 1) em equipamento de 1,5 T, demonstrou
um nddulo extra-axial medindo 1,3 x 1,4 x 0,7 cm, com ampla insercao dural no tubérculo
da sela. A lesao apresentava sinal isointenso nas sequéncias ponderadas em T1, intensi-
dade de sinal intermediaria em T2/FLAIR e realce homogéneo apds administragao de ga-
dolinio.

Anatomicamente, localizava-se anteriormente ao plano esfenoidal, promovendo des-
locamento postero-superior da cisterna suprasselar e mantendo intimo contato com a ar-
téria carétida interna paraoftalmica direita e com o segmento cisternal do nervo 6ptico.
Notavelmente, apesar da extensao anatdmica da lesao e de seu intimo contato com o nervo
optico, o paciente apresentava visao completamente preservada e auséncia de defeitos de
campo visual. Consequentemente, embora a intervengao ciruirgica estivesse formalmente
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indicada naquele momento em razao da localizagao tumoral, os riscos e os potenciais be-
neficios do procedimento foram amplamente discutidos com o paciente, que optou por
nao se submeter a cirurgia naquele momento. Com base nessa decisao compartilhada, foi
adotada uma conduta conservadora, com acompanhamento clinico e por neuroimagem
de forma prospectiva e rigorosa.

Figura 1. Ressondncia magnética basal no momento do diagnostico inicial (2019, 1,5 T).
Imagens sagitais ponderadas em T1 antes (A) e apds administracao de gadolinio (B), ima-
gem coronal ponderada em T2 (C) e imagem coronal ponderada em T1 pds-contraste (D).
Observa-se um pequeno nédulo extra-axial (1,3 x 1,4 x 0,7 cm), com ampla base dural no
tubérculo da sela, isointenso a substancia cinzenta nas sequéncias ponderadas em T1, com
sinal intermediario em T2/FLAIR e realce homogéneo apds a administracdo de gadolinio
(B, D). A lesao localiza-se sobre o tubérculo da sela e o plano esfenoidal, desloca a cisterna
suprasselar em dire¢ao pdstero-superior e mantém contato com a artéria carétida interna
paraoftalmica direita e com o segmento cisternal do nervo optico. O seio esfenoidal apre-
senta pneumatizacao normal, sem evidéncias de expansao.

Em dezembro de 2020, uma RM de controle realizada em equipamento de 1,5 T (Fi-
gura 2) registrou dimensodes tumorais de 1,5 x 1,2 x 1,3 cm. Esse aumento dimensional,
particularmente no eixo craniocaudal quando comparado aos 0,7 cm da avaliagao basal,
foi acompanhado por expansao semelhante da pneumossinus dilatans, porém sem evi-
déncias de progressao bioldgica agressiva. Apds discussao entre a equipe multidiscipli-
nar, o paciente e seus familiares, e considerando o contexto da pandemia de COVID-19,
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decidiu-se manter o acompanhamento clinico e repetir uma nova ressondncia magnética
de controle. Durante todo esse periodo de vigilancia, a possibilidade de tratamento cirtr-
gico foi reavaliada, porém o paciente permaneceu rigorosamente assintomatico, com acui-
dade visual totalmente preservada e campos visuais integros.

Figura 2. Ressondncia magnética de acompanhamento (dezembro de 2020, 1,5 T). Imagens
coronais ponderadas em T2 (A) e sagitais ponderadas em T1 pds-contraste (B, C), junta-
mente com uma imagem sagital de alta resolu¢do em estado estaciondrio (CISS) (D), de-
monstram o meningioma do tubérculo da sela, medindo 1,5 x 1,2 x 1,3 cm (marcadores de
medida, A-C), refletindo um discreto aumento dimensional, predominantemente no eixo
craniocaudal, em relagdo ao exame basal, compativel com uma lesao indolente de cresci-
mento lento. Observa-se uma discreta nova proeminéncia dssea abaixo do tumor, porém
ainda sem expansao evidente do seio esfenoidal.

Em setembro de 2024, uma nova RM de controle realizada em equipamento de 3 T
(Figura 3) demonstrou aumento das dimensdes da lesdao extra-axial localizada no tubér-
culo da sela, com contato bilateral com os nervos dpticos e deslocamento do quiasma 6p-
tico. De forma particularmente relevante, o exame evidenciou sinais marcantes de hipe-
rostose e pneumossinus dilatans, caracterizada pela expansao anormal do seio esfenoidal
até o teto do esfenoide. Diante da progressao radioldgica confirmada do tumor, associada
a expansao progressiva e significativa da pneumossinus dilatans em um paciente jovem,
foi tomada a decisdo terapéutica definitiva de realizar a ressecgao cirtrgica, com o objetivo
de prevenir comprometimento visual iminente e irreversivel.

O paciente foi posteriormente submetido a ressec¢ao da lesdao da base do cranio por
via endoscopica endonasal. Notavelmente, o deslocamento superior e angulado do teto
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do seio esfenoidal causado pela pneumossinus dilatans modificou paradoxalmente e faci-
litou o corredor cirtrgico, proporcionando excelente exposi¢ao transnasal e uma trajetoria
operatdria mais ampla para acesso a lesdo. A parede anterior da sela turcica, o tubérculo
da sela e o plano esfenoidal foram completamente removidos. A abertura da dura-mater
foi realizada em formato de trapézio invertido, limitada lateralmente pelos canais dos ner-
vos Opticos, permitindo a exposigao completa de todos os limites anatomicos do tumor.
Essa exposicao ideal possibilitou a ressec¢ao macroscopica completa do meningioma por
meio de cuidadosa dissec¢do aracnoidea.

Figura 3. Ressonancia magnética de acompanhamento (dezembro de 2020, 1,5 T). Imagens
coronais ponderadas em T2 (A) e sagitais ponderadas em T1 pos-contraste (B, C), junta-
mente com uma imagem sagital de alta resolu¢do em estado estaciondrio (CISS) (D), de-
monstram o meningioma do tubérculo da sela, medindo 1,5 x 1,2 x 1,3 cm (marcadores de
medida, A-C), refletindo um discreto aumento dimensional, predominantemente no eixo
craniocaudal, em relagao ao exame basal, compativel com uma lesao indolente de cresci-
mento lento. Observa-se uma discreta nova proeminéncia éssea abaixo do tumor, porém
ainda sem expansao evidente do seio esfenoidal.

A reconstrucao da base do cranio foi realizada utilizando uma dupla camada de subs-
tituto dural (DuraGen) e um retalho mucoso vascularizado do septo nasal, fixados com
tamponamento nasal anterior e posterior. O procedimento foi concluido com sucesso, sem
complicagdes perioperatdrias, e exames de imagem pos-operatérios foram obtidos (Figu-
ras 4A e 4B).

Figura 4. A. Ressondncia magnética pds-operatoria (2025, 3 T), imagem sagital ponderada
em T1 pos-contraste obtida apods ressec¢ao endoscopica endonasal. Observa-se ressecgao
macroscdpica completa do meningioma, sem evidéncia de tumor residual com realce pelo



Pneumosinus Dilatans: Relato de Caso e Andlise Ossea de uma Rara Observagdo de sua Relagdo com Meningioma 6 de9

contraste. O plano esfenoidal, o tubérculo da sela e a parede anterior da sela ttrcica foram
removidos, e a base do cranio foi reconstruida com substituto dural e retalho nasosseptal
vascularizado. B. Ressonancia magnética pos-operatoria (2025, 3 T), imagem coronal pon-
derada em T1 pds-contraste. Evidencia resseccdo completa do meningioma do tubérculo
da sela, com cavidade cirtirgica limpa, auséncia de tumor residual ou recorrente com re-
alce pelo contraste e descompressdo do aparato 6ptico.

2.1 Achados Patologicos

O exame macroscdpico do fragmento encaminhado para analise anatomopatoldgica
revelou um espécime tumoral lobulado, de coloragdo castanho-amarelada, medindo 1,8 x
1,7 x 1,2 cm, acompanhado de um fragmento ésseo de 0,5 cm, indicando infiltracdo do
tecido Osseo.

As secgdes microscopicas (Figura 5) revelaram uma arquitetura meningotelial com-
posta por células sinciciais com ntcleos ovais, pseudoinclusdes nucleares ocasionais e ci-
toplasma eosinofilico. Essas células encontravam-se organizadas em padrao lobular, for-
mando redemoinhos (whorls) e apresentando calcificagdes psamomatosas esparsas (A).
Nao foram observadas figuras de mitose nem dareas de necrose. As células neoplasicas
estavam imersas em um estroma fibroedematoso com ectasia vascular. O osso adjacente
apresentava permeacao das trabéculas lamelares esclerdticas por infiltracdo tumoral nos
espagos medulares, acompanhada por esclerose reacional e revestimento focal por os-
teoblastos (osteoblastic rimming). De acordo com os critérios da Organizagao Mundial da
Satde (OMS), a auséncia de mitoses, necrose e invasao do parénquima cerebral confirmou
tratar-se de um meningioma grau I (B e C).
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Figura 5. As seccOes histoldgicas revelam uma lesao composta por células com nticleos
ovais, pseudoinclusdes nucleares ocasionais e citoplasma eosinofilico, organizadas em ar-
quitetura sincicial lobular com formacao de redemoinhos (whorls) (A). Nao foram obser-
vadas figuras de mitose nem dreas de necrose. As células neoplasicas encontravam-se
imersas em estroma edematoso e fibroso, com calcificagdes psamomatosas esparsas, infil-
trando o osso adjacente, que apresentava trabéculas escleréticas (B e C). A imunohistoqui-
mica demonstrou células tumorais difusamente positivas para EMA/MUCI (D) e receptor
de progesterona (E). A proteina S100 foi negativa, e o indice de proliferacdo Ki-67 foi de
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2% (F). Os achados foram compativeis com o diagnostico de meningioma meningotelial,
grau 1 da Organizacao Mundial da Satide (OMS) para tumores do sistema nervoso central
(SNQ).

A imunohistoquimica revelou células tumorais difusamente positivas para
EMA/MUCI1 (D) e receptor de progesterona (E). A proteina S100 foi negativa, e o indice
de proliferacdo Ki-67 foi de 2% (F). Em conjunto, os achados foram compativeis com o
diagnostico de meningioma meningotelial, grau 1 da Organizagdo Mundial da Satde
(OMS) para tumores do sistema nervoso central (SNC) (Tabela 1).

Tabela 1. Perfil imunohistoquimico da lesdo e seu significado diagnédstico e fenotipico.

Marcador Resultado Significado patoldogico/clinico

EMA /MUC-1 Positivo difuso (+) ~ Confirma a linhagem meningotelial.

5100 Negativo (-) Exclui schwannoma e carcinoma metastatico.

Ki-67 2% Indica baixo indice proliferativo, compativel com comportamento indo-
lente.

PR (PgR636) Positivo difuso (+) Evidencia um fenotipo hormonio-responsivo (progesterona), caracteristico

de meningiomas benignos.

Nota: (+) positivo; (-) negativo; %: porcentagem de nticleos corados. Abreviagdes: EMA, antigeno de membrana
epitelial; Ki-67, marcador de proliferagao celular; MUC-1, mucina 1; PR/PgR636, receptor de progesterona, clone
PgR636; S100, proteina ligadora de calcio S100.

Embora a coloragao convencional por hematoxilina e eosina (HE) tenha demonstrado
claramente infiltracdo tumoral, esclerose dssea reacional e revestimento focal por os-
teoblastos (osteoblastic rimming), ¢ importante reconhecer que esses achados represen-
tam, por si s6, alteracdes inespecificas de hiperostose reacional. Na auséncia de técnicas
especializadas, como transcriptomica espacial ou imunohistoquimica direcionada para fa-
tores de crescimento especificos (como IGF-1 ou PDGF), ndo é possivel comprovar de
forma definitiva que essa expansao 6ssea tenha sido induzida por sinalizacao paracrina
bioquimica, em vez de resultar exclusivamente de um processo mecanico de tracao. Ainda
assim, a clara correlagdo temporal, na qual a pneumossinus dilatans do seio esfenoidal
surgiu estritamente em paralelo ao crescimento progressivo do tumor durante os anos de
acompanhamento, reforca fortemente a hipétese de uma interagao osteolitica-osteoblas-
tica dindamica induzida pelo tumor.

3. Discussio e Conclusao

A principal teoria para explicar a PD associada ao meningioma envolve a remodela-
¢ao dssea local induzida pelo tumor. Meningiomas localizados proximos ao tubérculo da
sela ou ao plano esfenoidal promovem pressao cronica, adelgacamento 6sseo e expansao
do seio em diregao ao exterior [4]. Esse efeito de "abaulamento" (blistering) foi claramente
observado em nosso caso de PD do seio esfenoidal, no qual a protrusao do teto do seio
esfenoidal estava intrinsecamente relacionada a drea de implantagao tumoral [14]. A PD
representa um processo ativo, frequentemente acompanhado por aumento da atividade
osteoblastica e osteoclastica no osso acometido [6].

A hipotese da valvula unidirecional (one-way valve), proposta inicialmente por Sugita
etal. [19], postula que a obstrugao do dstio sinusal aprisiona ar no interior do seio, levando
a sua expansao progressiva. Entretanto, essa teoria nao explica por que muitos casos de
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PD nao apresentam alterag¢oes inflamatorias secundarias (como mucoceles), nem por que
exploragdes ciruirgicas frequentemente demonstram 6stios pérvios [12]. Em contrapartida,
evidéncias crescentes sustentam um mecanismo bioquimico, segundo o qual fatores se-
cretados pelo meningioma, como IGF-1, IGF-2 e PDGF, estimulam a remodelagao 6ssea
[5]. Essa hipodtese € consistente com observagdes de que o 0sso associado a PD apresenta
atividade metabolica aumentada em exames de PET com fluoreto de soédio (F-NaF) [6].
Em nosso caso, foi observada progressao da PD ao longo de cinco anos, paralelamente ao
crescimento lento do meningioma. Embora os achados histologicos convencionais nao
permitam identificar precisamente as vias paracrinas envolvidas, o paralelismo temporal
entre a expansao volumétrica do tumor e o abaulamento progressivo do seio esfenoidal
reforga fortemente o conceito de que os meningiomas promovem alteracdes dsseas locais
ativas que culminam no desenvolvimento da PD [6].

A PD apresenta marcante especificidade anatdmica, acometendo mais frequente-
mente os seios frontal (48-63%) e esfenoidal (24-43%) [8]. Essa distribuicdo acompanha a
predilecao dos meningiomas pela base anterior do cranio, onde a proximidade do tumor
influencia diretamente a pneumatizacdo dos seios paranasais [7]. De forma particular-
mente relevante, a PD nao constitui apenas um achado incidental, mas frequentemente
representa uma importante pista diagnostica. Nos casos de PD do seio esfenoidal, 83%
estdo associados a meningiomas, cistos aracnoides ou perda visual [6]. Essas associagoes
ressaltam a importancia de uma avaliagao sistematica por imagem, especialmente em pa-
cientes que apresentam novos sintomas neuroldgicos ou oftalmologicos.

Do ponto de vista cirtirgico, embora a PD possa indicar uma patologia subjacente,
ela também pode, paradoxalmente, facilitar o acesso operatério. O advento das técnicas
endoscopicas revolucionou o tratamento das lesdes da base do cranio. Neste paciente, o
deslocamento anormal, superior e angulado do teto do seio esfenoidal ampliou direta-
mente o corredor endoscopico transnasal, proporcionando um acesso mais amplo e me-
lhor visualizacdo dos limites durais ao redor dos nervos épticos.

Em conclusao, a PD deve ser considerada um indicador dinamico de patologia sub-
jacente, particularmente de meningiomas da base anterior do cranio, justificando investi-
gacdo abrangente e planejamento cirtirgico individualizado. Estudos futuros devem ex-
plorar os mecanismos moleculares e marcadores imunohistoquimicos especificos capazes
de esclarecer definitivamente a relagao entre a tracdo mecéanica da dura-mater e a remo-
delagao 0ssea bioquimica.
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