DOI:10.24938/kutfd.795204

Olgu Sunumu

Kirikkale Universitesi Tip Fakiiltesi Dergisi 2021;23(1):180-185

Case Report

ANJINA BULLOZA HEMORAJIKA: BIR OLGU SUNUMU

Angina Bullosa Haemorrhagica: A Case Report
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Anjina biilloza hemorajika, oral mukozada hemorajik
biillerin aniden olusmas1 ile karakterize iyi huylu,
genellikle agrisiz lezyonlarin izlendigi bir hastaliktir.
Klinik olarak i¢i kan dolu kabarciklar seklindedir.
Lezyonlar iilsere olarak genellikle bir hafta gibi kisa bir
stire igerisinde skar birakmadan iyilesirler. Tekrarlayan
lezyonlar seklinde goriilen bu hastaligin etiyolojisi tam
olarak bilinmese de olusumunda lokal travma, inhaler
streoid  kullammi gibi  faktorlerin -~ etkili  oldugu
diigtiniilmektedir. Mukozal lezyonlar ozellikle intraoral
bolgede izlendigi i¢in lezyonlari tespit etmek, yanlis taniy1
onlemek ve etiyolojik faktorleri ortadan kaldirmak dis
hekimleri agisindan 6nem tagimaktadir. Sunulan bu
vakada nadir goriilen kisa omiirlii, kanamali, agrisiz anjina

biilloz hemorajikaya benzeyen kabarciklar incelenmistir.

Anahtar  Kelimeler:  Anjina  biilloza  hemorajika,
Mukokutanoz hastaliklar, oral mukoza

ABSTRACT

Angina bullosa haemorrhagica is a benign, usually painless
lesion characterized by the sudden formation of
haemorrhagic bullae in the oral mucosa. Clinically, it is in
the form of bubbles filled with blood. In a short period of
time, the lesions become ulcerated and usually heal
without scarring within a week. Although the etiology of
this disease, which is seen as recurrent lesions is not
known, it is thought that factors such as local trauma and
inhaler steroids are effective in its formation. Mucosal
lesions are observed especially in the intraoral region. It is
important for dentists to prevent misdiagnosis, to detect
lesions and to eliminate etiological factors. Here, we
present a patient with short-term, haemorrhagic, painless
blisters resembling angina bullosa haemorrhagica in the

oral mucosa as it is a rare disease.

Keywords: Angina bullosa haemorrhagica, mucocutaneous
diseases, mouth mucosa
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GIRIS

Anjina biilloza hemorajika (ABH) oral mukozada
velveya orofaringeal mukozada diizensiz, tekrarlayan,
kanamali biillerin izlendigi genellikle agrisiz ve kisa
omirlii lezyonlarla karakterize akut baslangigh iyi
huylu bir durumdur (1,2). Bu lezyonlar 1967 yilinda
Badham tarafindan anginabiillozahemorajika olarak
tamimlanmigtir (2,3). Kirtschig ve Happle isebiillerin
agrisiz  olmast nedeniyle  “stomatopom  foliks
hemorajika” ismini 6nermislerdir (3). ABH'nin gergek
prevalansi ve insidansi bilinmemekle birlikte, Oral Tip
ve Oral Patolojinin 6zel birimlerinde goriilen hastalarin
%0.05'inde mevcut oldugu diistiniilmektedir (4). Kadin
ve erkek her iki cinsiyette de esit oranda goriilen bu
lezyonlar genellikle orta yas veya daha ileri yaslarda
izlenmektedir (2,5).

ABH'nin etiyopatogenezinin multifaktériyel oldugu
diigtiniilmektedir ~ ve  genellikle  travma  ile
iliskilendirilir(4). Oral mukozay1 etkileyebilecek
girisimsel tibbi tedaviler, dental tedaviler sirasindaki
bazi prosediirler, hastalarin gilinliik yasamda tiikettigi
sert gevrek gidalar, sicak icecek tiiketimi, siddetli
hapsirma bu tarz travmalar arasinda degerlendirilebilir
(4,5). Travmaya ek olarak, steroid bazli inhaler
kullanimi, hipertansiyon ve diyabet ABH igin
predispozan faktorler olarak bildirilmistir (6-8). Klinik
olarak, ¢ogunlukla yumusak damakta, dilin lateralinde
ve yanak mukozasinda bir veya daha fazla kirmizi-
mavi kanla dolu subepitelyal biilin aniden ortaya
¢ikmasi ile karakterizedir. Tekrarlayan lezyonlar ayni
yerde veya baska yerde siklikla ortaya ¢ikabilir.
Biillerin gelisim siiresi degiskendir, genellikle 1-2 hafta
icinde skar birakmadan iyilesir (4,9). Bu lezyonlar ayni
zamanda, epiglotta, faringeal duvarda ve 6zofagusta da
goriilebilir (9). Tedavisi genellikle biillerin neden
oldugu rahatsizlign  gidermeye ve {ilserasyonu
iyilestirmeye yoneliktir  (6). Iyi huylu olarak
tanimlanan lezyonlar bityiik boyutlara ulastiginda hava
yolu tikanikligina sebep olabilecegi ic¢in cerrahi

miidahale gerektirebilir (1). Bu vakada hipotiroidi

tedavisi goren 52 yagindaki kadin hastanin kisa siire
icerisinde kaybolan ve tekrarlayan hemorajik biilleri

rapor edilmistir.

OLGU SUNUMU

Elli iki yasinda kadm hasta Kirikkale Universitesi Dis
Hekimligi Fakiiltesi Agiz Dis ve Cene Radyolojisi
Anabilim Dalina agiz iginde aniden ortaya ¢ikan ve iki
saat i¢inde kendiliginden kaybolan i¢i kan dolu
kabarciklar gikayeti ile bagvurdu. Hasta, sikayetinin 2
aydir siirdiiglinti, araliklarla tekrarladigini, agrili
olmadigin1 ve genellikle herhangi bir sebebe bagh
olmadan ortaya c¢iktigini bildirdi. Hipotiroidi tedavisi
gordiigiini ve diizenli olarak 25 mcg/giin Levotiroksin
sodyum (Levotiron, 1x1, Abdi ibrahim ilag San. ve
Tic. A.S. Istanbul, Tiirkiye) kullandigm belirtti. Hasta
anamnezde yemek yeme esnasinda agzindaki
lezyonlarin biiytidiigiinii ve herhangi bir ilag ve/veya
gargara kullanmadan kisa siirede kendiliginden
kayboldugunu bildirdi. Yapilan klinik muayenede
bukkal ve lingual dis eti bolgesinde ve yumusak
damakta hemorajik tilsere alanlar izlendi (Resim 1, 2
ve 3). Hastaya sicak ve baharatli yiyeceklerden
kagmmmas1t ve ilsere bdlgelerin iyilesmesinin
hizlandirilmas: i¢in  Klorheksidin glukonat igeren
antimikrobiyal gargara (Kloroben 2x1, Drogsan ilaglar:
Sanayi ve Ticaret A.S. Ankara, Tiirkiye) 6nerilmis ve
hastaya her defada 10-15 ml olmak iizere sabah-aksam
giinde 2 defa ve 1 hafta siire ile kullanmasi gerektigi

sOylendi.

Benzer klinik tabloya sebep olabilecek bazi
hematolojik  bozukluklar1 ~ (Trombositopeni, von
Willebrand hastaligi, 16semi ve bazi vaskiilitler), ¢esitli
durumlar1 igeren immiinolojik kokenli mukokutandz
hastaliklar1 (Miikoz membran pemfigoid, pemfigus
vulgaris, lineal IgA hastaligi, edinilmis epidermoliz
bullosa ve biilloz amiloidoz) dislamak i¢in kapsamlt bir
tibbi Oykii ve muayenenin yani sira tam kan sayimi,

pihtilasma profilini igeren kan analizi ve sitolojik
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testlerin yapilmasi gerekli goriilmis ve tetkikler igin
hastadan bilgilendirilmis onam formu alinarak
Dermatoloji béliimiine yonlendirilmistir. Tip Fakiiltesi
Dermatoloji anabilimdali ile yapilan konsiiltasyon
sonucu Nikolski ve TZANCK testleri negatif (-),
pihtilasma profili dahil olmak {izere kan testlerinin
sonuglart normal olarak tespit edilmistir. Bu bulgular,
hastamizin diger hematolojik bozukluklardan ve
mukokutanéz hastaliklardan ayirt edici  tanisim

olusturmustur. Devam eden klinik kontrollerde agiz

tabaninda, disetinde, yumusak damakta, kiigiik pembe-

Resim 1: Sag mandibular lingual gingivada hemorojikbiil

Resim 3: Anterior mandibulanin vestibiilinde biilloz

lezyon

kirmiz-mor gibi farkli formlarda hemorajik biilloz
lezyonlar izlendi (Resim 1, 2 ve 3). Gargara tedavisi
protokolii uygulandiktan sonra kontrole c¢agirilan
hastada  lezyonlarin  renklerinde  degisim  ve
boyutlarinda azalmalar tespit edildi (Resim 4).
Lezyonun travma ile tetiklenerek agrisiz bir sekilde
olugmasi, biilloz kabarciklar seklindeki spesifik
goriinlimii, tekrarlayarak kendiliginden iyilesmesi,
diger hastaliklardan klinik ve laboratuvar olarak ayirt

edilmesi ile olgumuza anjina biilloza hemorajika kesin

tanis1 konuldu.

Resim 2: Anterior mandibulanin lingualinde hemorojik biil

TARTISMA

ABH, ozellikle sert ve yumusak damak kavsaginda
bulunan akut ve siklikla agrili, kan dolu kabarciklarla
karakterizedir (5,10). Dilin lateral ve ventral siuri,
yanak mukozasi, bukkal mukoza gibi diger keratinize
olmayan mukozal bdlgeler tutulabilirken ¢igneme
mukozasmin  etkilenmesi  nadir  gorilmektedir.
Yumusak damakta ani ortaya ¢ikan, soliter hemorajik
bill ABH i¢in tanisaldir. Yumusak damak keratinize
olmayan, ince, frajil skuamodz epitelle kaplhdir,
travmadan kolay etkilenir (2,7). Ekimozlu lezyonlar
baslangicta agrili olsa da riiptiire olmasiyla birlikte agr1
kesilir ve 1-2 hafta icinde skar birakmadan

kendiliginden iyilesir (1,10).
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Resim 4: Gargara tedavisi uygulanan hastada 1 hafta sonra lezyon rengindeki degisim ve boyutundaki azalma

Erkek/Kadin oran1 yaklasik 1/1°dir ve en ¢ok 45-70 yas
arasi hastalarda goriliir (11). Sunulan bu vakada da
benzer sekilde agrisiz ve kendiliginden riiptiire olan
erode alanlar bukkal ve lingual gingivada tespit edildi.
Giuliani ve ark. akut lezyonlarin baglangigta agrili ve
yumusak damak/sert damak smirinda lokalize
oldugunu belirtirken bukkal mukoza, dilin lateral/
ventral st ve yanak mukozasi gibi keratinize
mukoza bolgelerinin de etkilendigini bildirmiglerdir.
Cigneme mukozasinda hafif siirtiinmeyle tetiklenebilen
biiller goriilmiistiir (9). Bu vakada da literatiirle uyumlu
olarak lezyonlar keratinize mukozada saptanmistir.
Sistemik ve vezikiilobiilloz hastaliklarda goriilen biilloz
lezyonlar bukkal mukoza, dilin lateral ve ventrali,
dudak mukozasi nadiren de gingivada goriiliir.
Etiyopatolojisi tam olarak bilinmese de biillerin
olusmasindaki temel faktoriin lokal travma oldugu
bildirilmistir (2,7,10). ABH genellikle gida alim
sirasindaki travma ile iliskilendirilen akut bir hastaliktir
ve stk nitks  gosterebilir (6). Hastalarda kalitsal
yatkinlik, inhalerstreoid kullanimi, glikoz
metabolizmast bozukluklari, hipertansiyon o6ykiisiiile
birlikte travmadan sonra biil olusumu bildirilmistir
(1,12,13). Tanimlanan travmatik faktorler arasinda sert

veya gevrek yiyecekler tiketmek, bagirmak, bazi dig

tedavileri ve hatta entiibasyon gibi tibbi prosediirler
bulunmaktadir (4,11). Lezyon olusumunun ge¢misi
karakteristiktir ve her hasta i¢in benzerdir. High ve
Main, inhaler kortikosteroidlerin uzun siireli kullanimi
ile ABH arasinda bir baglant1 oldugunu bildirmislerdir.
Kortikosteroidlerin ~ kronik  kullaniminin ~ kollajen
olusumunu etkileyebilecegini ve epitel atrofisine neden
olabilecegini sdylemislerdir (14, 15). Higgins ve
Vivier, mukozanmm kollajen6z ve elastik liflerinde
olusan bozuklugun travmay1 takiben hemorajik
lezyonlara neden olabilecegini bildirmiglerdir (12,15).
Biiller genellikle 2-3 cm c¢apa kadar ulasirlar.
Kendiliginden patlama egilimindedir veiilsere bir alan
olugturarak ~ skar  birakmadaniyilesir. ~ Hastalarin
yaklagik %30’unda niiks goriilebilir (13). Tan1 biiyiik
oranda klinik bulgularla konur, biyopsi g¢ogunlukla
gerekli degildir (1, 7). Rekiirrens ve enfeksiyonu
onlemek i¢in klorheksidinli gargaralar ve askorbik
asit/sitroflavonoid 200 mg/giin oral yolla kullanilabilir
(5,16). Ayirict tamida  pemfigusvulgaris,  biilloz
pemfigoid, epidermolizis biilloza, lineer Ig-A hastaligi,
dermatitis herpetiformis, amiloidozis, liken planus
mutlaka degerlendirilmelidir. Ciinkii bu hastaliklarda
da sistemik bulgular goriilir ve kronik seyirlidirler

(8,12,17). Olgumuzda ise lezyonlar birkag saat i¢inde
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sOntip tlsere bir hal aldiktan sonra bir hafta igerisinde
skar birakmadan iyilesmektedir. Tam kan sayimi,
kanama zamani, pihtilasma zamam gibi laboratuvar
bulgularinin normal olmasi, Nikolski ve TZANCK
testlerinin  negatif (-) sonu¢lanmasi sebebi ile
hematolojik hastaliklarda izlenen benzer lezyonlardan
ayirict tanist yapildi. ABH iyi huylu bir durum
olmasma ragmen, bazi yazarlar arka farenkste ve
epiglotta yer alan lezyonlarin bogulma veya o6giirme
hissine neden olabilecegini ve nadir durumlarda akut
hava yolu obstriiksiyonuna neden olabilecegini
bildirmektedir (1,9). Trakeostomi gerektirebilecek
biiyiik faringeal biiller disinda tedaviye gerek yoktur.
ABH lezyonlar1 birgok dermatolojik ve sistemik
bozuklukta ortaya ¢ikan lezyonlarla kolaylikla
karistirilabilir.  Tipik hizli kabarciklanma  6ykiisi,
herhangi bir dermatolojik, hematolojik veya sistemik
bulgunun olmamas: ve iilserlerin kendiliginden skarsiz
iyilesmesi genellikle ABH tanisin1 diisiindiirse de

mukozal biyopsi ve immiinofloresan yararli olabilir (9).

Mukozal lezyonlar zellikle intraoral bolgede izlendigi
icin hastalar sikayetleri sebebiyle ilk olarak dis
hekimlerine bagvurabilirler. Soliter hemorajik biiller
ABH i¢in tanisaldir. Tam klinik bulgularla konulmakta
olup, biyopsi c¢ogunlukla gereksizdir ve tedavide
semptomatik yaklasim uygulanir. Oral mukoza lokal
travmaya acik ve sekonder enfeksiyon riski yiiksek
bolge olmasi nedeni ile enfeksiyonlardan korunmak
icin Klorheksidinli, Benzidaminhidrokloridli gargaralar
hastalara oOnerilebilir. Bu ¢alismada vurgulanan dis
hekimlerine basvuran ABH’li hastalarin klinik olarak
kolayca tanmabilecegi ve semptomatik tedavinin

yeterli oldugudur.

Catisma Beyani: Yazarlarin herhangi bir ¢ikara dayali
iliskisi yoktur.

Aragtirmacilarin Katki Orani Beyani: Fikir/Kavram:
MM; Denetleme/Danismanlik: MM; Veri
toplamave/veya Isleme: GE, MA, ZM; Analiz ve/veya
Yorum: GE, MM, MA, ZM; Kaynak Taramasi: GE;

Makalenin Yazimi: MM, GE; Elestirel Inceleme: MM,
MZA, MA, ZM.

Destek ve Tesekkiir Beyani: Herhangi bir malidestek
alinmamustir.

Bilgilendirilmis  Goniillii  Olur/Onam  Formu:

Hastadan bilgilendirilmis onam formu alinmistir.
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