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Resumo

Angioleiomioma (AL) é um tumor benigno de origem perivascular que raramente é observado na cavidade oral,
principalmente em localizagbes como a gengiva. Devido sua apresentacéo clinica inespecifica, os ALs podem
mimetizar outras lesdes orais, como tumores benignos de gléandulas salivares e lesdes reacionais, como o granuloma
piogénico. O presente artigo objetiva relatar um caso raro de AL localizado em gengiva, em uma paciente de 19 anos.
Clinicamente, a lesdo apresentava-se como um tumor assintomatico, oval, pedunculado, bem definido, com superficie
lisa, consisténcia fibrosa e cor eritematosa, semelhante a um granuloma piogénico, Uma bidpsia excisional foi
realizada e o fragmento foi encaminhado para analise histopatologica, que revelou uma proliferagdo vascular de
diversos calibres, contendo paredes musculares espessas e proliferagdo muscular adjacente, além de infiltrado
inflamatério, predominantemente crénico, hemacias extravasadas e area de ulceracao, consistente com o diagnéstico
de AL inflamado. A histopatologia desempenha um papel importante no diagnéstico final de lesdes raras e com
caracteristicas clinicas inespecificas. A exciséo cirirgica da lesao é o tratamento de escolha mais eficaz para os ALs
orais.
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Introducao

O angioleiomioma (AL) é uma neoplasia benigna que, de acordo com a Organizacdo Mundial de
Saude (OMS) (2013), possui origem perivascularl. A sua etiologia ainda € incerta, mas ja foi
sugerido que o AL se origina do musculo liso presente na parede dos vasos sanguineos2, ou ainda
pode surgir a partir de estimulo de aquecimento ou trauma mecanico, estase venosa e alteracdes
hormonais3.

Na cavidade oral, a presenca de AL é considerada rara, representado apenas 0,06% dos casos4.
Os sitios de acometimento mais comuns na cavidade oral sdo os labios, a mucosa jugal, o palato e
a linguab,6. Clinicamente, eles costumam se apresentar como les6es nodulares indolores que
aumentam lentamente e podem ter coloracdo vermelha, azul, roxa ou semelhante a mucosa
normal7, com maior prevaléncia em homens de meia idade8.

Devido a suas caracteristicas inespecificas, que comumente mimetizam outras lesdes, lancar
mao de exames complementares histopatoldgicos e histoquimicos, por exemplo, sdo fundamentais
para o correto diagnéstico. Histopatologicamente, os tumores sdo bem circunscritos e as vezes
circundados por uma capsula completa ou parcial. A caracteristica proeminente é a proliferacéo de
células maduras do musculo liso e numerosos vasos sanguineos com paredes musculares
espessas4,’.

O diagnéstico diferencial de AL na cavidade oral inclui outras condi¢cdes benignas das glandulas
salivares como mucocele e adenoma pleomarfico, tumores mesenquimais, linfangioma e granuloma
piogénico9. A excisao cirlrgica é o tratamento de escolha para AL, e as recorréncias sdo muito
raras3.

Assim, 0 objetivo desse manuscrito € relatar um caso clinico raro de AL oral localizado em
gengiva, com aspectos clinicos similares ao de um granuloma piogénico em uma paciente do sexo

feminino de 19 anos.

Relato de caso

Paciente do sexo feminino, de 19 anos, compareceu a uma clinica de estomatologia,
apresentando um crescimento assintomatico na regido anterior de mandibula, com tempo de
evolucéo de 5 meses e aumento gradual para um tamanho de aproximadamente 3 cm de didmetro.
No exame fisico, a paciente ndo apresentou anormalidades extraorais. No exame intraoral,
observou-se um tumor, lobulado, pedunculado, com superficie lisa, consisténcia fibrosa e cor
eritematosa, localizado em gengiva interdental vestibular, estendendo-se para a regido lingual, entre
os dentes 31 e 41 (Figura 1A).

2 RFO UPF, Passo Fundo, v. 28, n. 1, 2023.



Figura 1: Aspecto clinico da lesédo

Tumor pedunculado, bem definido, com superficie lisa, consisténcia fibrosa e cor ora eritematosa, ora

rosada, localizado em gengiva interdental vestibular e lingual.

A consisténcia firme era associada com a presenca de sangramento ao toque, além da presenca
consistente de tartaro em toda regido. Ao realizar a sondagem, foi evidenciada a presenca de bolsa
periodontal de 7 mm com mobilidade grau 2 nos dentes associados a lesdo. Com base na avaliacédo
clinica, foram elencados como hipotese diagnoéstica principal o granuloma piogénico e diagnéstico
diferencial o fibroma ossificante periférico. A biopsia excisional foi realizada sob anestesia local
associada a raspagem supra e subgengival dos dentes associados. O espécime foi enviado para
andlise histopatolégica que evidenciou lesdo tumoral caracterizada por proliferagdo vascular de
diversos calibres, contendo paredes musculares espessas e proliferacdo muscular adjacente.
Infiltrado inflamatdrio, predominantemente crbnico, hemacias extravasadas e area de ulceragdo
completaram o quadro histopatolégico (Figura 2A). A reacéo histoquimica de Tricbmico de Masson

revelou deposi¢édo de colageno adjacente e areas de aspecto mioide (Figura 2B).
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Figura 2: Corte histolégico corado em HE

(A) Proliferacdo vascular de diversos calibres, contendo paredes musculares espessas e proliferacéo
muscular adjacente, além de infiltrado inflamatorio, predominantemente crdnico, hemécias extravasadas
e &rea de ulceracéo. (B) A reacao histoquimica de Tricbmico de Masson revelou deposicédo de colageno

adjacente e areas de aspecto mioide

Com base nessas caracteristicas, o diagnoéstico final de AL inflamado foi estabelecido. Nao
houve recorréncia em 12 meses de acompanhamento da leséo e a paciente apresentou cicatrizagédo
satisfatéria do tecido ao redor dos dentes 31 e 41. O presente caso foi aprovado no Comité de Etica

e Pesquisa da Universidade Estadual Vale do Acarau (Protocolo n°. 6.483.091).

Discussao

Leiomiomas sdo tumores benignos de origem muscular lisa e sdo encontrados com mais
frequéncia em areas com abundancia desse tecido, como o trato gastrointestinal, Utero e pelel0. De
acordo com as suas caracteristicas histopatoldgicas, sao classificados em sélido, epitelidide e AL11.

O AL, tumor benigno dérmico ou subcutdneo composto de células musculares lisas bem
diferenciadas, teve seu primeiro caso relatado por Blanc em 1884 e, desde ent&o, varios outros
casos foram relatados na literatura6,7,12.

A etiologia exata de AL ainda permanece desconhecida. No entanto, infec¢do local, traumas,
malformacdes arteriovenosas e influéncias hormonais sdo sugeridas como possiveis fatores
relacionados13.

Acredita-se que os ALs originam-se da tlnica média dos vasos sanguineos, especialmente das
veias 14 e os ALs orais originam-se do musculo liso vascular, ducto excretor das glandulas salivares
e das papilas circunvaladas11,15. A incidéncia de AL na cavidade oral € rara e foi estimada em
cerca de 0,065%16.

Histopatologicamente, o AL é caracterizado por espagos vasculares dilatados com uma Unica
camada de revestimento epitelial e por misculo liso arranjado concentricamente ao redor dos vasos

sanguineos. As células musculares sédo bem definidas e a lesédo pode ser ou ndo encapsulada. Uma
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grande quantidade de fibras colagenas podem ser encontradas intercalando o0s espacos
vasculares17.

Clinicamente, ALs orais apresentam-se como um crescimento séssil com tamanho variando de
5mm a 2cm, de consisténcia firme e coloracao vermelha, rosa ou arroxeada. O crescimento é lento
e normalmente assintomatico4. O presente caso relata um AL de 3 cm e condizente com as demais
caracteristicas apresentadas anteriormente.

Jafarian et al. (2021)6, revisaram a literatura de 2000 a 2020 e encontraram que os locais mais
comuns de ALs orais foram o labio, mucosa jugal, palato, lingua e area submandibular. A gengiva é
um local raro e poucos casos foram relatados na literatura desde 1964 até a presente datal8. A
tabela 1 reline todos os casos de ALs gengivais relatados nas ultimas 5 décadas.

Tabela 1 — Casos clinicos de ALs gengivais relatados na literatura dos Gltimos 50 anos

Autor Sitio Diagnostico Histoquimica
. Género Idade Sintomas clinico (antes da —
(ano) gengival bi6psia) Tricémico de
Masson
Brooks
etal’ - F 68 - Hiperceratose +
(2002)
Mahima
et al’ Inferior M 57 Assintomatico - +
(2011)
Menditti
et al® Superior M 14 Assintomatico - -
(2012)
Barboza erlﬂ‘gzig de
et al?® Superior M 43 Assintomatico P ul -
(2013) celuias
gigantes
Liu et al . Lo
(2014)2 - M 20 Sintomatico - +
Ranjan Granuloma
& Singh* Inferior F 45 Assintomatico P -
(2014) piogénico
Arpag et
al?? Inferior M 25 Assintomatico - -
(2016)
Arpag et
al?? Superior F 55 Assintomatico Apcesso I -
(2016) periodontal
Bajpai et Granuloma
al®? Inferior M 39 Assintomatico P -
(2016) piogénico
Souto et Granuloma
al'® Superior M 11 Sintomatico L +
(2019) piogénico
Thakker erli;‘zzig de
et al* Inferior M 17 Assintomatico P células -
(2019) gigantes
Caso Inferior F 19 Assintomatico Gr_amAJIo_ma +
presente piogénico

Fonte: autoria propria.
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Com relacdo a idade, AL raramente € encontrado durante a infancia e a adolescéncia, com
apenas cerca de 9,52% dos casos relatados diagnosticados em pacientes com menos de 20 anos
de idade®, sendo mais prevalente em homens, entre a 4° e 5° década de vida. A média de idade
relatada em ALs gengivais é de 34 anos, com preferéncia para o sexo masculino (2:1) (tabela 1).
Dessa forma, o atual caso relatado em uma jovem adolescente de 19 anos pode ser considerado
um episodio raro de AL em gengiva.

As caracteristicas clinicas inespecificas do AL tornam dificil a sua distincdo de outras lesdes
tumorais da cavidade oral, ja que elas podem mimetizar lesdes vasculares como granuloma
piogénico, granuloma periférico de células gigantes e hemangiomas de infancia®>’. No atual relato,
a lesdo apresentava-se com aspectos clinicos similares ao de um granuloma piogénico, desde a
sua apresentacao clinica a sua localizacéo.

A gengiva é propensa a muitas lesfes reativas, bem como a les@es tumorais benignas. As mais
comumente encontradas sao especialmente vistas em pacientes jovens do sexo feminino e incluem
granuloma piogénico, granuloma periférico de células gigantes, fiboroma ossificante periférico e
fibroma traumatico'®, que sdo os principais diagndsticos diferenciais elencados diante de um AL
gengival.

O diagnodstico final do AL s6 € possivel por meio de exames complementares.
Microscopicamente, a proliferacdo das células fusiformes é similar a outros tipos de tumores,
especialmente miofibromas e miopericitomas??.

A andlise histoquimica como a coloracdo especial de Tricobmico de Masson é muito Util para
realizar o correto diagnoéstico diferencial®!, pois ir4 confirmar as fibras colagenosas permeando as
células de proliferacdo muscular. O citoplasma das células musculares é corado de vermelho e os
fibroblastos e as fibras coladgenas sdo coradas de azul''.No entanto, na literatura reportada nos
ultimos 50 anos, apenas 4 casos encontrados em gengiva usaram esse exame complementar
(tabela 1).

Outras técnicas de coloracao especial, como a Van-Gieson e a Coloracao de Mallory tém sido
usadas para confirmar a entidade da lesdo. Também é sugerido que em situagfes de controvérsias
histopatoldgicas, pode-se lancar mao do exame imunohistoquimico. Marcadores para actina,
vimetina e desmina podem ser utilizadas'®2°. No presente caso, a coloracdo especial de Tricomico

de Masson foi utilizada e mostrou coloragdo positiva nas células musculares.

Conclusao

Assim, no presente caso, em que relatamos um AL em gengiva, com aparéncia clinica de um
granuloma piogénico, os aspectos clinicos da lesdo ndo nos permitiram fazer um diagnéstico
presuntivo correto. A andlise histopatolégica, aliada a histoquimica, foi essencial para identificar
corretamente a entidade patoldgica da lesao.

O tratamento de escolha para o AL oral é a excisdo cirdrgica conservadora. Raras recidivas

foram descritas. Nao existem relatos de transformacgdo maligna e o prognéstico dos pacientes é

6 RFO UPF, Passo Fundo, v. 28, n. 1, 2023.



considerado excelente. O presente paciente encontra-se em acompanhamento e sem evidéncias de

recidiva até o presente momento.
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Abstract

Angioleiomyoma (AL) is a benign tumor of smooth muscle of perivascular origin that is rarely seen in the oral
cavity, mainly in locations like the gingiva. Due to their nonspecific clinical presentation, ALs can mimic other oral
lesions, such as benign salivary gland tumors and reactional lesions, as a pyogenic granuloma. We reported a
case of an AL located in the gingiva in a 19-year-old female patient. In clinical terms, the lesion was presented
as an asymptomatic, oval, pedunculated, well-defined nodule with a smooth surface, fibrous consistency and
erythematous color, similar to a pyogenic granuloma. An excisional biopsy was performed and the fragment was
sent for histopathological analysis that revealed a vascular proliferation of different calibers, containing thick
muscle walls and adjacent muscle proliferation, in addition to an inflammatory infiltrate, predominantly chronic,
extravasated red blood cells and an area of ulceration, consistent with the diagnosis of inflamed AL. The
histopathology plays an important role in the final diagnosis of rare lesions and with nonspecific clinical
characteristics. The surgical excision of the lesion is the most effective treatment of choice for oral ALs.

Keywords: Angioleiomyoma; Gingiva; Pyogenic granuloma; Benign tumor of smooth muscle
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