Angina bolhosa hemorragica:
um caso incomum

Angina bullosa haemorrhagica: an unusual case
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Introducao

A angina bolhosa hemorragica
pode ser definida como uma bolha
subepitelial, com contetido sangui-
neo, que, em sua patogénese, ndo se
relaciona com causas sistémicas
nem com qualquer tipo de doenca
vesiculobolhosa (Badham,1967). E
mais comumente encontrada no
palato mole e pode se manifestar por
episodios recorrentes (Daly, 1988).

A primeira alusio a semelhante
patologia foi feita por Haring no ano
de 1890. Em 1933, Balina descreveu
a presenca de bolhas de sangue na
cavidade bucal relacionadas com o
trauma mastigatorio, as quais deno-
minou de “ hemoflictenose oral trau-
matica” (TOH). Em 1967, Badham
descreveu uma série de nove casos
com presenca de lesbes em sitios
como a mucosa do palato mole e
orofaringe, entre outros, e deu-lhe a
denominacdo de “angina bolhosa
hemorragica” (ABH). Em 1971,
Berdichesky, Grinspan e Abulafia
empregaram o termo “hemoflictenose
oral recorrente” (ROH).
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Relato de caso

Paciente do sexo masculino ,
com 59 anos de idade, leucoderma,
consultou no Servi¢o de Estomato-
logia e Prevencao do Cancer Buco-
maxilofacial do Hospital Sao Lucas,
da Pontificia Universidade Catdlica
do Rio Grande do Sul, queixando-se
da presenca de “bolhas de sangue na
bochecha”. Por meio da anamnese,
foi possivel saber que as lesoes apre-
sentavam poucas horas de evolugéo
e que seu aparecimento se dera apos
aingestdo de um determinado biscoi-
to, episédio semelhante ao que lhe
havia ocorrido cerca de um ano antes.
O paciente nfo relatou histéria de
doenga vascular, hemorragica ou
auto-imune, nem o uso de qualquer
medicagdo.

Ao exame fisico, constatou-se a
existéncia de quatro lesdes vesi-
culobolhosas, de insergéo mucosa,
consisténcia depressivel, coloracédo
vermelho-escura, localizadas no ter-
co médio da mucosa jugal, dispostas
duas a duas nos lados direito e es-
querdo. Os didmetros das lesoes

Aluno do curso de doutorado em Estomatologia Clinica da PUCRS.

Doutora em Estomatologia Clinica e professora do curso de doutorado em Estomatologia Clinica da PUCRS
Mestre em Patologia Oral UFRN e doutora em Estomatologia Clinica PUCRS.

Doutora em Estomatologia Clinica e coordenadora do curso de doutorado em Estomatologia Clinica da PUCRS.



Figura Ta — Aspecto clinico inicial, mucosa
jugal lado direito.

Figura 1b — Aspecto clinico inicial, mucosa
jugal lado esquerdo.

eram, respectivamente, de 0,4 ,
0,3,0,8e0,6 cm (Fig. Laeb).Os
linfonodos regionais encontravam-
se impalpaveis.

Foram solicitados exames
hematolégicos, incluindo provas de
coagulacio (hemograma completo,
contagem de plaquetas, glicemia
em jejum, VSG, TS, TP, TTPA ). Os
exames apresentaram valores nor-
mais, excluindo provéveis altera-
coes sistémicas que pudessem es-
tar envolvidas na origem da leséo.

Considerando as informagbes
obtidas no exame do paciente, es-
tabeleceu-se o diagnéstico clinico
de ABH, comprovado posterior-
mente pelos dados dos exames
complementares e pela evolucdo
clinica. Em funcio de seu didmetro
e localizacdo, as bolhas ndo promove-
ram sintomatologia de sufocacéo,
nem prejudicaram o ato mastigatorio
do paciente, dispensando-se, portan-
to, seu rompimento cirdrgico. Pro-
curou-se trangiiilizar o paciente
quanto a benignidade da leséo .

Algumas horas apds o exame
inicial, as bolhas se romperam es-
pontaneamente e o paciente refe-
riu a presenca de contetido sangui-
nolento na sua boca. Em exame fi-
sico posterior, foi constatada a pre-
senca de extensas dreas ulceradas
no local das lesdes rompidas. Insti-
tuiu-se antibioticoterapia para preve-

nir a infecgdo secundaria, favorecen-
do, assim, o processo de cicatrizacdo
das mesmas. Em duas semanas, a ci-
catrizacdo estava completa nas dreas
anteriormente comprometidas (Fig. 2a
eh).

O paciente foi orientado a evi-
tar alimentacdo que pudesse pre-
cipitar novas lesoes.

Discussao

Stephenson et al. (1987a) rea-
lizaram um estudo, reunindo uma
casuistica referente a trinta pacien-
tes com ABH, no qual a média de
idade registrada foi de 54 anos,
sendo a prevaléncia similar nos
géneros masculino e feminino. O
diametro médio das lesoes variou
entre 2 e 3 cm. O rompimento das
bolhas ocorreu minutos ou horas
apo6s seu estabelecimento, resultan-
do em uma area ulcerada . Em gran-
de parte, estavam situadas no pala-
to mole (93,3%), porém outras por-
¢Bes nao ceratinizadas da mucosa
bucal, como o ventre e bordo da lin-
gua, também foram atingidas .

Nove pacientes apresentaram,
concomitantemente, lesoes cuta-
neas ou em outras superficies
mucosas. A freqiiéncia dos episédios
foi bastante variavel, desde um tni-
co até recorréncias mensais, duran-
te um periodo de vinte anos; na maio-
~ia dos casos, o carater recidivante
esteve presente. Foi enfatizada a ne-
cessidade de se realizar o diagnoésti-
co diferencial com outras patologias,
entre as quais o penfigdide, em que se
pode ter como orientador clinico, além
dalesfobucal, a presenca de compro-
metimento cutidneo e de outras muco-
sas, em especial a orbital. A dermatite
herpetiforme, o pénfigo, a epidermé-
lise bolhosa, a epidermolise bolhosa
nao distréfica adquirida e a amiloi-
dose sdo também citadas como enfer-
midades que necessitam ser descar-
tadas.

No mesmo estudo, os autores
realizaram biépsia em 17 dos trin-
ta pacientes examinados, com a
coleta de material na drea ulcera-
da e na mucosa integra. Os espé-
cimes foram seccionados ao meio,
sendo uma por¢do congelada para
exame de imunofluorescéncia dire-
ta, o qual foi negativo para todas as

lesdes consideradas nc diagnoéstico
diferencial. A segunda porcao foi fi-
xada em formol a 10%, processada
e corada pela técnica de rotina
(HE), revelando ao microscopio
6ptico uma tlcera inespecifica. Na
mucosa normal adjacente, foi ob-
servado epitélio com acantose e,
completando o quadro, presenca
de infiltrado inflamatério cronico
na lamina prépria. Esses achados
anatomopatologicos foram seme-
lhantes aos descritos por Garlick e
Calderon (1988) e Daly (1988).
Stephenson et al. (1987b) realiza-
ram outro estudo com um grupo de
quatorze pacientes, dos quais solici-
taram exames hematoldgicos, den-
tre esses 0 hemograma completo,
contagem de plaquetas, TP ,TTPA,
TS, VSG e pesquisa de proteina do
fator VIII; como resultado, todos
apresentaram valores dentro dos
padrdes de normalidade. A imuno-
fluorescéncia direta para pesquisa
de IgA, IgG, IgM, C, e fibrina foi
negativa. Reforcando essa condu-
ta, Rinagio et al. (1999) defendem
que, havendo davidas quanto ao
diagnéstico definitivo, diante de
lesdes ulceradas cronicas, justifica-

Figura 2a — Aspecto clinico duas semanas apos
instituida a terapéutica , mostrando
completa cicatrizacdo das areas
comprometidas anteriormente na
mucosa jugal lado direito .

Figura 2b — Aspecto clinico duas semanas ap6s
instituicla a terapéutica, mostrando
completa cicatrizagao das areas
comprometidas anteriormente na
mucosa jugal lado esquerdo.
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se a indicacido da imunofluorescén-
cia direta.

Ainda quanto ao diagnéstico
diferencial da ABH, Daly (1988)
entende que a amiloidose, a
epidermolise bolhosa e o penfigéide
podem estar associados a essa con-
dicdo. Assim, o acompanhamento
clinico é fundamental para exclu-
sédo dessas enfermidades. O autor
acrescenta que a auséncia de le-
soes concomitantes na pele ou na
mucosa orbital néo exclui, por si
s6, a hipotese de penfigéide e reco-
menda a bidpsia incisional e a
imunofluorescéncia direta sempre
que permanecerem duvidas quan-
to ao diagnéstico definitivo.

Os argumentos apresentados
por Daly (1988) d&o suporte a con-
duta adotada para o caso apresen-
tado, pois a histéria de um episé-
dio anterior, informacées da
anamnese, dados clinicos e exa-
mes hematolégicos dentro de pa-
drées normais néo justificavam, de
pronto, uma bidpsia das lesées. O
acompanhamento do caso mostrou
uma evolugdo satisfatéria o que
auxiliou na confirmacgio do diag-
néstico clinico.

Garlick e Calderon (1988) rela-
taram que traumatismos ocorridos
durante as consultas odontolégicas
de rotina podem atuar como fato-
res precipitantes do surgimento da
ABH. Daly (1988) constatou que o
simples contato do espelho utiliza-
do para a realizacdo de uma do-
cumentacio fotografica provocou o
surgimento, quase que instanta-
neo, de bolha de sangue no palato
mole de um paciente com histéria
de ABH. H4, ainda, o relato de um
caso em que o paciente se submeteu
aos procedimentos de moldagem
para confeccao de coroa, cujos den-
tes anteriores superiores foram in-
cluidos no planejamento. Neste
caso, foi possivel ao operador sur-
preender, por ocasido do procedi-
mento de moldagem, o surgimento
de uma bolha de sangue na mucosa
do labio superior no lado direito e,
logo apds, uma segunda no lado es-
querdo, as quais representaram o
primeiro episédio de ABH referido
pelo paciente (Corson e Sloan, 1996).

Ha na literatura registro de de-
senvolvimento de ABH associado ao
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uso prolongado de inalantes a base
de esteréides para o controle de cri-
ses de asma ( High e Main, 1988;
Higgins e Du Vivier, 1991); também
associado ao trauma mastigatorio e
a outros fatores precipitantes, como
o café, o leite e alcool (De Blauwe e
Van Der Waal, 1994).

Grispan, Abulafia e Lanfranchi
(1999) acreditam que o diabetes
pode representar um fator de risco
para o desenvolvimento da ABH.

Edwards, Wilkinson e Wojnaro-
wska (1990) relataram que, na sua
pratica clinica, néo foi possivel identi-
ficar o fator precipitante da ABH na
maioria das ocorréncias. Descreve-
ram trés casos dessa condicdo, num
dos quais o resultado do exame
anatomopatolégico revelou a presen-
ca de uma bolha intradérmica, acha-
do este que parece néo ter sido refe-
rido anteriormente na literatura.

Ingram (1995) relatou lesdo na
pele do dedo anular da mao direita
em mulher com 69 anos de idade,
compativel com o quadro de ABH ,
surgido dez dias apds identificacio
desta patologia na mucosa do pala-
to mole da paciente.

De acordo com Gibson (1997), a
ABH apresenta igual prevaléncia
entre homens e mulheres. Depen-
dendo do volume apresentado, a
lesdo podera produzir no paciente a
sensacdo de estar sufocado , o que
motiva o uso do termo angina . O
autor indica como tratamento o
uso toépico de colutérios a base de
antiinflamatorios e clorexedine a
0,2%, visando controlar a sintoma-
tologia, prevenir infeccdo secunda-
ria e favorecer o processo cicatricial
da lesdo. Embora os medicamentos
prescritos para o paciente no pre-
sente estudo ndo tenham sido os
mesmos, os objetivos da terapéuti-
ca instituida foram iguais, ou seja,
prevenir a infec¢do secundaria e
favorecer a cicatrizacdo. Com base
na literatura, verifica-se que é pos-
sivel o estabelecimento de um diag-
néstico essencialmente clinico, aten-
tando para critérios, como faixa
etaria do paciente, aspecto clinico
das lesdes, auséncia de doencas sis-
témicas e lesoes vesiculobolhosas na
pele e outras mucosas, verificadas
tanto na anamnese quanto no exa-
me fisico e complementadas pela

normalidade dos exames hemato-
légicos. No caso apresentado, a
ingestao do mesmo tipo de alimen-
to foi referida pelo paciente como
o agente precipitante nos dois epi-
sédios que experimentou. Estabe-
leceu-se o diagnéstico clinico e foi
instituida terapéutica compativel.
De todas as caracteristicas re-
latadas, a inica ndo contemplada
na literatura foi a presenca de qua-
tro lesGes simultdneas na mucosa
jugal, dispostas duas do lado direi-
to e duas do lado esquerdo, aspec-
to esse que constituiu o maior in-
teresse clinico no presente caso.

Conclusao

A causa da ABH é ainda desco-
nhecida. No entanto, é imprescin-
divel valorizar os dados obtidos na
anamnese detalhada e em exame
fisico criterioso, buscando a iden-
tificacdo de fatores precipitantes e
de risco. Além disso, exames
hematolégicos, anatomopatolégi-
cos e imunolégicos podem se fazer
necessarios para o estabelecimen-
to do diagnéstico diferencial com
outras patologias. A bidpsia e a
imunofluorescéncia deverdo ser
executadas sempre que o diagnos-
tico conclusivo ndo puder ser esta-
belecido apenas com o exame cli-
nico e hematolégico.

Abstract

The authors present an
unusual case of angina bullosa
haemorrhagica (ABH), in which
there is the presence of four
simultaneous lesions, disposed two
in two in the buccal mucosa of a 59-
year-old male patient, bilaterally.
Aspects as nomenclature, diagnosis
and treatment are also discussed.

Key words: angina bullosa
haemorrhagica, buccal mucosa.
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