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Case Report / Olgu Sunumu
Angina Bullosa Hemorrhagica Characterized by Painless Hemorrhagic Bulla
Formation in the Oral Mucosa: Case Report
Oral Mukozada Agrisiz Hemorajik Biil Olusumu ile Karakterize Anjina Biilloza
Hemorajika: Olgu Sunumu

Ensar ERDOGAN

Abstract

Angina bullosa hemorrhagica (ABH) is a painless, self-limiting benign lesion characterized by blood-filled blisters that suddenly appear in
the oral mucosa, independent of systemic or hemostatic dysfunction. The most common place for lesions is the soft palate. The
etiopathogenesis of this benign, subepithelial oral mucosa pathology remains unknown, but it is thought to be multifactorial. However, ABH
may often develop due to trauma to the oral mucosa.

This article emphasizes the need to raise awareness about recognizing the characteristics of this benign lesion and thus to pay attention to the
differential diagnosis of other bullous diseases of the oral mucosa.
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Ozet

Anjina biilloza hemorajika (ABH), sistemik veya hemostatik islev bozuklugundan bagimsiz oral mukozada aniden ortaya ¢ikan i¢i kan dolu
biillerle karakterize, agrisiz, kendi kendini sinirlayan benign lezyon olarak tamimlanmaktadir. Lezyonun en sik goriildiigii yer yumusak
damaktir. Bu benign, subepitelyal oral mukoza patolojisinin etyopatogenezi hala bilinmezligini korumakta ancak multifaktdriyel oldugu
diistiniilmektedir. Bununla birlikte siklikla oral mukozanin travmasina bagli ABH gelisebilmektedir.

Bu yazida, bu benign lezyonun O6zelliklerinin taninmasi konusunda farkindalik olusturmak ve bdylece oral mukozanmn diger biilloz

hastaliklar1 agisindan ayirici tanida dikkat edilmesi gerektigi vurgulanmaktadir.
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Giris

Anjina biilloza hemorajika (ABH), sistemik veya hemostatik islev bozuklugundan bagimsiz oral mukozada aniden
ortaya ¢ikan ici kan dolu biillerle karakterize, kendi kendini smnirlayan benign lezyon olarak tanimlanmaktadir."
Lezyonun en sik goriildiigii yer yumusak damak daha sonra yanak mukozasi ve dildir. Ancak nadiren de olsa dig
eti, sert damak, labial mukoza ve 6zofagusta da goriilebilmektedir. ** ABH siklikla orta ve ileri yastaki bireylerde
her iki cinsiyette de esit goriilmekte olup nadiren genglerde ve ¢ocuklarda da goriilebilmektedir."> ABH’nin
etyopatogenezinin heniiz tam olarak aydinlatilmamis olmasiyla birlikte literatiirde en yaygin kabul goren hipotez
olarak karsimiza 6zellikle bireylerin gida alimi sirasinda oral mukozanin lokal travmasinin ger¢eklesmis olmasi
¢ikmaktadir. > ¥

ABHmin oral kavite ile ilgilenen spesifik tip branslarma basvuran hastalarin %0,05'inde mevcut oldugu
diisiiniilmekte ancak gercek prevalans ve insidansia dair veri bulunmamaktadir. ® ABH az bilinmesine ragmen
diyabet, hipertansiyon veya inhale steroidler gibi altta yatan durumlarla olasi iliskisi nedeniyle klinisyenler
tarafindan bilinmesi gerekmektedir."""¥ ABH nadir goriilmesi, iyi prognozlu olmasi ve kendiliginden iz birakmadan
iyilesmesi nedeniyle vakalarin ¢ogunda herhangi bir tedavi gerekmemektedir.”” ¥ Bununla birlikte literatiirde
hematom nedeniyle hava yolu obstriiksiyonu vakalar1 bildirilmistir bundan dolay olasi bir obstriiksiyonu 6nlemek
icin yumusak damak hematomlari kesilmeli ve bosaltilmalidir.®®

Olgu Sunumu

Yirmi bir yasinda tiniversite 6grencisi erkek hasta; dilinin sag alt tarafinda aniden ortaya ¢ikan, agrisiz, i¢i kan dolu
kabarcik sikayeti ile aile hekimligi poliklinigine bagvurdu. Sikayetinin birkag¢ yildir oldugunu ve yilda 2-3 kez
ortaya ¢iktigini belirtti. Genellikle asir1 tuzlu veya baharatl gida tiiketimi esnasinda saniyeler igerisinde hafif bir
s1z1 ile ortaya ¢ikip biiyiidiigiinii ve belli bir boyuta ulastiktan sonra sizi olmadigini1 aktardi. Daha 6nce benzer
durumlar oldugunda birkag¢ saat igerisinde i¢i kan dolu kabarcigin herhangi bir ilag ve/veya gargara kullanmadan
kendiliginden patlayarak sondiiglinii ve birkac giin icerisinde de iz birakmadan kayboldugunu sdyledi. Hastanin
0zgecmisinde travma, inhale steroid kullanimu, siirekli ila¢ kullanimi, diyabet, hipertansiyon, kanama bozuklugu ve
kronik hastalik Oykiisii yoktu. Soyge¢misinde abisinde de benzer lezyon O&ykiisii vardi. (Hasta ile tekrar
goriigiildiigiinde abisinde de benzer lezyonlarin gelistigi bilgisini verdi). Yapilan klinik muayenede dilin sag ventral
yiizinde 4-5 milimetre ¢apli, Nikolsky bulgusu negatif, gergin, i¢i kan dolu biil izlendi (Resim 1). Vital bulgulari;
ates 36,6 °C, nabiz 79/dk, kan basinci 120/65 mmHg, oksijen saturasyonu 97 olarak olgiildii. Hemogram,
biyokimya (bobrek/karaciger/tiroid fonksiyon testleri, elektrolitler), eritrosit sedimentasyon hizi (ESH) ve
koagiilasyon testleri (PT, aPTT, INR) normaldi. Lezyonun gida tiikketimi sonrasinda agrisiz bir sekilde olusmasi, ici
kan dolu biilloz kabarciklar seklindeki gorlinlimii, tekrarlayict olmasi, kendiliginden iyilesmesi, diger
hastaliklardan klinik ve laboratuvar olarak ayirt edilmesi ile s6z konusu olguya dermatoloji uzmanina danisilarak
anjina biilloza hemorajika tanisi konuldu.

I¢i kan dolu kabarcigim benign olmasi ve herhangi bir tedavi verilmeden kisa siirede kendiliginden patlayip iz
birakmadan iyilesmesi nedeniyle hastaya spesifik bir tedavi verilmedi. Hastaligin kendisi ve seyri hakkinda hasta
bilgilendirildi. Semptomlarin gerilemesi ve sekonder enfeksiyonlarin Onlenmesi amaciyla % 0,12 - 0,20
konsantrasyonlarda klorheksidin gibi topikal antiseptiklerin kullanimi 6nerildi. 7

Hasta kontrole geldiginde lezyonun herhangi bir ila¢ kullanmadan o giin igerisinde kendiliginden patlayarak
sondiigiinii, hafif s1z1 kaldig1 i¢in topikal klorheksidinle gargara yaparak sizisini azalttigimi sdyledi. Bu siireg
icerisinde lezyona bagl herhangi bir komplikasyon gelismedi.

- —
Resim 1. Dilin sag ventral yiiziinde hemorajik biil
*Resim paylagimi i¢in hastadan onam alinmigtir.
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Tartisma

1933 yilinda travmatik oral hemofliktenoz olarak adlandirilan bu durum, 1967°de Badham tarafindan ilk kez ABH
olarak tammlandi. ® Ancak Kirtschig ve Happle tarafindan lezyonlarm agrisiz olmasi nedeniyle ABH teriminin
yamiltici oldugu 6ne siiriildii ve onun yerine “stomatopomfoliks hemorajika” ismi o6nerildi. > Bu benign,
subepitelyal oral mukoza patolojisinin etyopatogenezi hala bilinmezligini korumakta ancak multifaktoriyel oldugu
diisiiniilmektedir.” Bununla birlikte duyarli hastalarda siklikla sert yiyeceklerin veya sicak igeceklerin tiiketilmesi
esnasinda veya hemen sonrasinda, bazi dis tedavileri ile entiibasyon gibi tibbi girisimler sirasinda ortaya
¢ikmasindan dolayr ABH nin etyolojisinin oral mukozanin travmasindan kaynaklandigmi diisiindiirmektedir. © >
Literatiir incelendiginde ABH ile inhale steroidler ve diabetes mellitus, hipertansiyon gibi altta yatan bazi sistemik
durumlar arasinda olas1 bir iliski belirtilmektedir. -® Grinspan ve arkadaslari tarafindan ABH vakalarinin yaklasik
%45'inde diabetes mellitus, hiperglisemi ve/veya ailede diyabet Gykiisii oldugu bildirilmistir. '

ABH'de biillerin konumu dikkat edilmesi gereken 6nemli bir husustur. ABH’nin en sik yerlesim gosterdigi yerler
arasinda yumusak damak, dilin yan kenar1, yanak mukozasi, agiz tabani ve orofarinks bulunmaktadir.” Yumusak
damak ve faringeal bolgede, muhtemelen biillerin kontrolsiiz genislemesini engelleyecek sert destek yapilarinin
olmamasi nedeniyle hava yolu obstrilksiyonuna neden olabilmekte dolayisiyla bogulma hissi olugturmakta ve
bogulma riskini artirmaktadir. Bogulma hissinden dolay1 bu duruma “anjina” denmektedir.

ABH'nin ayirict tanisinda 16semi, von Willebrand hastalig1, trombositopeni gibi sistemik hematolojik patolojiler ve
pemfigus vulgaris, biilléz pemfigoid, oral amiloidoz, lineer IgA dermatoz, epidermolizis biilloza, dermatitis
herpetiformis, biilloz liken planus gibi vezikiilobiilloz hastaliklar diisiiniilmelidir. - ® Kapsamli bir anamnez ve
muayenenin yani sira tam kan sayimi ve pihtilasma panelini i¢eren bir kan tahlili yapilarak bu hastaliklar1 dislamak
gerekmektedir.

ABH'nin teshisi esasen kliniktir ancak biyopsi yapilan vakalar da olmaktadir. Mikroskobik incelemede kanla dolu
bir subepitelyal biil ve altta genellikle lamina propria ile sinirlt ve spesifik olmayan mononiikleer inflamatuar hiicre
goriilmektedir.®

ABH’nin tanilanmasi igin son zamanlarda Ordoini ve arkadaslar1 tarafindan olusturulan tani kriterleri
onerilmektedir (Tablo 1). ABH nin pozitif tanisi i¢in, olgunun tanimlanmis dokuz kriterden her iki ana kritere
(kriter I ve IT) ek olarak en az dort kriteri daha karsilamas1 gerekmektedir. 7

Tablo 1. ABH tanisi i¢in klinik kriterler

Ana Kriterler

I Oral mukozada kanama &ykdisii olan klinik olarak belirgin hemorajik biil veya erozyon

II | Sadece oral veya orofaringeal lokalizasyon

Ek Kriterler

I | Damak lokalizasyonu

IV | Tetikleyici olay veya destekleyici faktor (gida alimi)

V | Tekrarlayan lezyonlar

VI | Birkag giin i¢inde iz birakmadan olumlu gelisme

VII | Agrisiz lezyon, karincalanma veya yanma hissi

VII | Normal trombosit sayisi ve koagiilasyon profili

IX | Negatif direkt immunofloresan

*ABH: Anjina Biilloza Hemorajika

Sunuma konu olan olguda hastanin klinigi tipikti, pihtilasma profili de dahil olmak {izere kan testi sonuglari
normaldi. Tibbi Oykiisiinde inhale steroid kullanimi, diyabet ve hipertansiyon gibi kronik hastaliklar1 yoktu.
Ordoini ve arkadaslari tarafindan ortaya konulan tani kriterlerine dayanilarak degerlendirildiginde her iki ana kriter
ve buna ek bes kriteri de sagliyordu.

ABH olgulan siklikla orta ve ileri yasta goriildiigii belirtilse de bu olgu geng yetiskin déneminde idi ve bilinen
herhangi bir kronik hastalig1 yoktu. "~ Literatiir incelendiginde hava yolu obstriiksiyonuna neden olan olgular da
glevcut, bu olguda ise lezyon hava yolu obstriiksiyonuna neden olabilecek lokalizasyonda ve biiyiikliikte degildi.”:
Ayrica literatirde COVID-19’un da ABH’ye neden olabilecegi belirtilmekte ancak bu olguda COVID-19
enfeksiyon ykiisii bulunmamaktadir.
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Sonu¢

Bu olgu sunumunda anjina biilloza hemorajikanin klinisyenler tarafindan bilinmesi gereken, anamnez ve fizik
muayene ile genellikle teshis edilebilen benign, kendi kendini sinirlayan, nadir fakat taninabilir bir lezyon oldugu
vurgulanmak istendi. Klinisyenler bu durumun farkinda olmali ve hastalara iyi prognoz konusunda giiven
vermelidir.

Hasta Riza Beyam
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