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RESUMO
Meningoceles sacrais anteriores são exemplos raros de disrafismo espinhal, originados da herniação do 
saco dural, através de um defeito ósseo na parede anterior sacrococcígea. Essa condição foi descrita pela 
primeira vez em 1837 por Bryant, e existem, aproximadamente, 250 casos relatados até os dias atuais. 
A tríade defeito ósseo, malformação anorretal e massa pré-sacral configura a síndrome de Currarino, e 
tal massa pode consistir de um tumor, de uma meningocele sacral anterior ou da associação de ambos. 
Tal síndrome apresenta incidência desconhecida, e acredita-se que seja uma desordem de transmissão 
autossômica dominante. O diagnóstico ainda é desafiador, apesar da evolução dos exames de imagem. 
Tomografia computadorizada (TC) e ressonância magnética (RNM) são primordiais, sendo a última o 
melhor exame para caracterização. A radiografia simples pode ajudar demonstrando o defeito ósseo 
sacral e o sacro em “cimitarra”, sendo indicada para triagem de transmissão familiar. A maioria dos 
pacientes apresenta constipação e sintomas vesicais compressivos. A meningite é uma complicação 
rara e séria da meningocele sacral anterior, e a associação entre fístula retotecal e pneumoencéfalo 
foi relatada em apenas dois artigos de língua inglesa. O tratamento deve ser cirúrgico, uma vez que 
não há possibilidade de fechamento espontâneo. Em casos não tratados ou com atraso diagnóstico, a 
mortalidade é superior a 30% quando associados à infecção. Descrevemos um caso de meningocele 
sacral anterior acometendo uma jovem de 17 anos, assintomática até então, que apresentou meningite 
polimicrobiana como quadro inicial devido a uma fístula retotecal.
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ABSTRACT
Anterior sacral meningocele associated with polymicrobial meningitis and rectothecal fistula: 
case report
Anterior sacral meningoceles are rare examples of spinal dysraphism, originated from the dural sac 
herniation through a bone defect in the anterior wall of the sacrococcygeal bone. This condition was first 
described in 1837, by Bryant, and there are, approximately, 250 cases reported until today. The triad bone 
defect, anorectal malformation and presacral mass configure the Currarino syndrome, and such mass 
may consist of a tumor, an anterior sacral meningocele or combination of both. The incidence is unknown 
and it is believed to be an autosomal dominant disorder. The diagnosis is still challenging, despite the 
evolution of imaging. CT and MRI are essential, although the MRI is the best test for characterization. 
Plain radiographs can help demonstrate the sacral bone defect and the “scimitar” sacrum, and they are 
suitable for familial transmission screening. Most patients have constipation and compressive bladder 
symptoms. Meningitis is a rare and severe complication of anterior sacral meningocele and association 
of rectothecal fistula and pneumocephalus was reported in only two articles in the English language. 
The surgical treatment must be performed, since there is no possibility of spontaneous closure. In 
cases not treated or with late diagnose, mortality is higher than 30% when associated with infection. 
We describe a case of anterior sacral meningocele, involving a 17-year-old girl, asymptomatic until then, 
with polymicrobial meningitis as initial clinical feature due to a rectothecal fistula.
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Introdução

Meningoceles sacrais anteriores são raros exemplos 
de disrafismo espinhal.1-8 Originam-se da herniação do 
saco dural através de um defeito ósseo na parede anterior 
sacrococcígea.1-3,5,6,8-11 Essa condição foi descrita pela 
primeira vez em 1837 por Bryant apud Dios Seoane et 
al.,1 Funayama et al.12 e Hino et al.13 e existem, aproxima-
damente, 250 casos relatados até os dias atuais.2,4,6,9,14,15 

A tríade defeito ósseo, malformação anorretal e 
uma massa pré-sacral configura a síndrome de Curra-
rino,1,6,8,10,14-20 e tal massa pode consistir de um tumor, 
de uma meningocele sacral anterior ou da associação de 
ambos.8,16 Apresenta incidência desconhecida15 e acre-
dita-se ser uma desordem de transmissão autossômica 
dominante.1,5,7,10,14,15,19-21

A maioria dos pacientes com tal síndrome apresenta 
constipação e sintomas vesicais compressivos.2,3,8-10,15,20,22 
Raramente, ocorrem complicações devidas à formação de 
fístulas.9,15 Descrevemos um caso de meningocele sacral 
anterior acometendo uma jovem de 17 anos, assintomá-
tica até então, que apresentou meningite polimicrobiana 
como quadro inicial devido a uma fístula retotecal.

Relato de caso

Paciente de 17 anos, sexo feminino, admitida no 
pronto-socorro (PS) com história de cefaleia há um dia, 
occipital, com irradiação para todo o crânio, de forte 
intensidade, principalmente em ortostase, refratária ao 
tratamento com analgésicos simples, acompanhada de 
febre, sudorese e dificuldade progressiva de movimen-
tação cervical e axial, além de sinais de meningismo no 
exame físico. Aventou-se a possibilidade de meningite, 
sendo realizada tomografia computadorizada (TC) de 
crânio, que demonstrou pneumoencéfalo. A análise 
liquórica evidenciou pleocitose neutrofílica, hipogli-
corraquia e cocos Gram-positivos aos pares na bacte-
rioscopia. A paciente e os familiares negavam traumas 
faciais ou cranianos anteriores. 

Durante o início da internação, houve piora do 
nível de consciência, associada a sinais de sepse e 
culturas liquóricas positivas para E. coli, Pneumococo 
sp. e anaeróbios. Por causa do pneumoencéfalo sem 
explicação aparente e da observação de drenagem de 
secreção fluida hialina anal, foi solicitada ressonância 
nuclear magnética (RNM) de coluna lombossacral, que 
demonstrou meningocele sacral anterior volumosa com 
íntima relação com o reto (Figuras 1, 2 e 3). Após início 
da antibioticoterapia direcionada, a paciente apresentou 
melhora do quadro infeccioso e do nível de consciência, 
sendo encaminhada para tratamento cirúrgico. 

Figura 1 – Corte axial de RNM de crânio ponderada em T2 com 
presença de pneumoencéfalo.

Figuras 2 e 3 – Cortes sagitais de RNM de pelve ponderadas em 
T2 demonstrando meningocele sacral anterior em íntimo contato 

com o reto.

Meningocele sacral anterior: relato de caso
Sola RAS et al.

Arq Bras Neurocir 33(1): 73-7, 2014



75

O acesso neurocirúrgico foi realizado por via poste-
rior com laminectomia sacral, durotomia, aspiração do 
conteúdo da meningocele (purulento e com presença de 
lamelas brancas nacaradas com pelos) e isolamento da 
meningocele e do saco tecal com sutura cuidadosa da 
dura-máter de ambos, seguido de colostomia realizada 
pela cirurgia geral. Houve melhora importante do qua-
dro geral nos dias seguintes, no entanto se evidenciou 
fístula liquórica pelo aspecto da secreção presente no 
dreno. Optou-se por reabordagem para tratamento, que 
se mostrou efetiva. Três dias após o segundo procedi-
mento, a paciente evoluiu com rebaixamento do nível de 
consciência e hidrocefalia comunicante, observada na 
TC de crânio, sendo submetida a derivação ventricular 
externa (DVE) de emergência e derivação ventriculope-
ritoneal (DVP) após negativação das culturas liquóricas. 
Recebeu alta hospitalar após 43 dias de internação com 
Glasgow Outcome Scale de 4.

Onze dias depois da alta, a paciente foi levada nova-
mente ao PS pelos familiares com quadro súbito de re-
baixamento do nível de consciência. Nova TC de crânio 
indicava recidiva da hidrocefalia, tendo sido realizada 
DVE de emergência e observada obstrução por grumos 
do cateter proximal da DVP. A paciente não apresentou 
melhora neurológica significativa após o novo procedi-
mento, permanecendo não contactuante e com postura 
patológica. Após 57 dias, a paciente foi a óbito por causa 
de complicações infecciosas da internação prolongada 
em unidade de terapia intensiva e da DVE. 

Discussão

A meningocele sacral anterior, além de ser uma con-
dição rara em nosso meio, ocorrendo principalmente 
em pacientes do sexo feminino,1,2,4,9,12-14,17,19,20 possui 
várias formas de apresentação clínica, provavelmente 
relacionadas à compressão de estruturas circundantes, 
causando sintomas como constipação crônica, distúr-
bios urinários, dismenorreia, dores pélvicas ou lom-
bares, além de hiperalgesia perineal e tônus reduzido 
no esfíncter anal e músculo detrusor.1,9 Os estigmas 
cutâneos clássicos e espinha bífida posterior podem 
estar ausentes.1

Em pacientes com defeitos anorretais associados, de-
ve-se pensar na síndrome de Currarino, uma desordem 
autossômica dominante ligada à região 7q36,1,14,15,19-21 
com vários relatos de transmissão familiar na literatu-
ra.1,16,20,21 A associação com medula ancorada e tumores 
como cistos dermoides, epidermoides, teratomas e 
lipomas também é descrita.1-3,8,14

O diagnóstico ainda é desafiador, apesar da 
evolução dos exames de imagem. TC e RNM são 

primordiais, sendo a última o melhor exame para 
caracterização.1,2,4,5,9,14,15 A radiografia simples pode 
ajudar demonstrando o defeito ósseo sacral e o sacro 
em “cimitarra”,2,5,14,17,20 sendo indicada para triagem de 
transmissão familiar.12,14,20,21

A meningite é uma complicação rara1-3,10,15,22 e séria 
da meningocele sacral anterior. No caso relatado, a 
paciente apresentou infecção polimicrobiana e pneu-
moencéfalo como quadro clínico inicial da doença, 
decorrentes de uma fístula retotecal, condições relatadas 
em apenas dois artigos9,10 de língua inglesa. Outros ar-
tigos relatavam meningite recorrente.3,8,9,12 Além disso, 
a paciente apresentava, associado à malformação, um 
cisto dermoide, deixando o caso ainda mais incomum, 
uma vez que o tumor mais frequentemente associado 
é o teratoma.1,15,17 

O tratamento deve ser cirúrgico, uma vez que 
não há possibilidade de fechamento espontâneo.1,2,8 
Em casos não tratados ou com atraso diagnóstico, a 
mortalidade é superior a 30% quando associados a 
infecção.2,23 No entanto, durante a infância, a menin-
gocele pode ser tratada de maneira conservadora em 
casos assintomáticos, por causa da possibilidade de 
dano iatrogênico causando incontinência e retenção 
urinária.15

Os princípios do tratamento incluem antibioticote-
rapia de amplo espectro na presença de infecção, esva-
ziamento ou ressecção da meningocele e fechamento do 
trajeto fistuloso, além de sutura, ressecção ou desvio do 
trânsito intestinal caso necessário.

A abordagem preconizada até a metade do século 
XX era a exposição e o fechamento transacral da menin-
gocele com sutura primária do trajeto fistuloso, uma vez 
que a associação com procedimentos transabdo minais 
resultava numa mortalidade superior a 27%.1 Hoje, com 
a evolução de grampos e materiais cirúrgicos, a abor-
dagem combinada pode ser utilizada com segurança.4,9 
Sugere-se que seja usada a abordagem posterior para 
casos não complicados4,9,10,24 e a anterior quando há 
complicações (infecções, aderências, grandes óstios, 
associação com massas pélvicas).10,13,24 Além disso, 
há técnicas endoscópicas relatadas com abordagem 
posterior e anterior, com ou sem procedimentos lapa-
roscópicos.6,14,25

No caso apresentado, em associação com a cirur-
gia geral, optamos por laminectomia sacral, exclusão 
transdural do colo da meningocele anterior e colos-
tomia temporária. Inicialmente, a ressecção da massa 
sacral seria realizada em um segundo tempo cirúrgico, 
após melhora do quadro infeccioso, juntamente com a 
reconstrução do trânsito intestinal. Entretanto, a RNM 
de controle demonstrou grande redução do volume 
da meningocele (Figura 4), que seria acompanhada 
ambulatorialmente para definição de necessidade de 
ressecção.
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Não há outros relatos, de acordo com a nossa 
pesquisa, de ocorrência de hidrocefalia aguda no 
pós-operatório precoce, mesmo nos casos associados 
com meningite. Consideramos tal processo infeccioso 
a provável causa da complicação, uma vez que a RNM 
de todo neuroeixo não demonstrava outras alterações 
congênitas que pudessem justificá-la (Figura 5).

O caso apresentado demonstra a importância de se 
considerar a meningocele sacral anterior em pacientes 
com meningite recorrente ou associada a pneumoencé-

falo sem explicação evidente. A transmissão familiar, no 
caso da síndrome de Currarino, indica a necessidade de 
realização de radiografias para triagem nos parentes de 
primeiro grau. O tratamento deve ser cirúrgico, precoce 
quando associado à infecção e, apesar das diversas vias 
de abordagem existentes atualmente, não há consenso 
sobre qual é a melhor. A hidrocefalia é uma possível com-
plicação, principalmente nos casos associados à infecção. 
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