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Resumen

El liguen plano oral es una enfermedad créonica mucocutanea de etiologia
autoinmune que afecta principalmente a mujeres entre 40 y 50 anos de
edad. Una de sus variantes clinicas e histopatologicas se denomina liquen
ampollar, considerado como liquen atipico. Clinicamente se manifiesta
como ampollas que se rompen facilmente causando excesivo dolor. Se
presenta a la consulta una paciente de 60 anos refiriendo dolor urente en
fondo de surco proximo a molares inferiores del lado derecho y en el lado
izquierdo en la zona de molares superiores. Manifestd ardor en la super-
ficie lingual causandole dificultad para hablar y alimentarse. Presentaba
lesiones blancas y rojas extendidas por toda la mucosa bucal. El estudio
clinico e histopatologico a través de biopsia constatd la presencia de un
liguen ampollar. Se inicio6 el tratamiento obteniéndose resultados satisfac-
torios en las primeras semanas y se indico iniciar un tratamiento multidis-
ciplinario con dermatélogos y psicoanalistas.

Palabras clave: Liquen plano buloso, liquen plano ampollar, liquen atipico,
enfermedad autoinmune, mucosa bucal.

Abstract

Lichen planus is a chronic mucocutaneous disease of self-immunological
etiology that primarily affects women between 40 and 50 years old. One
of its clinical and histopathologic variants is called bullous lichen planus,
considered an atypical lichen. Clinically it manifests as blisters that break
easily causing excessive pain. A 60 year-old female patient attended medi-
cal consultation with a main complain of burning pain in the vestibular sul-
cus next toright lower and left upper molars. The burning sensation on the
lingual aspect caused difficulties during speaking or eating, as referred by
the patient in the anamnesis. Accompaning white and red lesions spread
throughout the oral mucosa. Both clinical examination and histopatholog-
ical biopsy confirmed the pathological findings. A multidisciplinary treat-
ment approach —with dermatologist and pschycoanalist- was established
in the following weeks with satisfactory results.

Keywords: Bullous lichen planus, atypical lichen, autoimmune disease,
oral mucosa.
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Introduccion

El liguen plano oral (LPO) es una enfermedad inflamatoria crénica de etiologia de-
sconocida, con fisiopatologia probablemente de tipo autoinmune mediada por linfoc-
itos T. Existe una predisposiciéon genética dada la presencia de diferentes antigenos
de histocompatibilidad y la afectacién de varios miembros de una misma familia.
Se piensa que la influencia psicosomatica puede desencadenar la enfermedad y las
recidivas (1). Afecta principalmente a individuos del sexo femenino entre 40 y 50
anos de edad (2). Se manifiesta en regiones de trauma frecuente, principalmente en
el tercio posterior de la mucosa yugal en un 90% (3). En menor grado, se presenta en
el dorso de la lengua, encia, mucosa labial y bermelldon del labio inferior. Las lesiones
en paladar, piso de la boca y labio superior no son frecuentes.

La lesidon inicialmente se desarrolla en las células basales del epitelio, siendo el
infiltrado dérmico una manifestacién secundaria. Sin embargo, todavia no ha podido
ser demostrada la causa inicial que produce esta alteracion en las células epiteliales
(4). Histopatoldgicamente, el liquen plano oral muestra la presencia de hiperquera-
tosis ortoqueratinizada o paraqueratinizada, la cual se observa clinicamente como
papulas, estrias o placas, y en otras ocasiones se ve atrofia o ulceracidn epitelial
gue corresponde clinicamente a zonas rojas. En el tejido conectivo subyacente a las
lesiones se ve una banda oscura bien definida, conformada por células inflamatorias
en especial linfocitos e histiocitos, se observa también degeneracion hidrépica de la
capa basal epitelial formando cuerpos coloides o de Civatte y ausencia de displasia
epitelial (3). Al no evidenciarse presencia de anticuerpos, la marcacién con inmu-
nofluorescencia es negativa. Por ello debe diferenciarse de entidades como: penfi-
goides, eritema multiforme e infeccién con virus herpes simple (9).

Puede afectar piel, ufas, cuero cabelludo (causando alopecia), glande, vulva, vagi-
na, esofago, conjuntiva y membranas de mucosas orales (5,6). No se trata de una
infeccién, su curso evolutivo es benigno aunque en ocasiones puede llegar a sufrir
una degeneracion maligna (4). Sus manifestaciones bucales comprenden diferentes
formas clinicas, que pueden ser diferenciadas en tipicas y atipicas. La forma tipica
es el liguen reticular, que puede adoptar una distribucion dendritica, clasicamente
descrito con aspecto de nervaduras de hojas, papular, y/o anular. Estas lesiones
se observan preferentemente en la zona posterior de la mucosa yugal de forma
bilateral, y con escasa o ninguna sintomatologia. Las formas denominadas atipicas,
pueden ser la evolucidon de un liguen tipico o primitivas. Se diferencian entre ellas: el
liguen queratdsico o en placa (variante del liquen reticular); el liquen erosivo o ulce-
rativo (que se presenta como gingivitis descamativa en la encia adherida); el liquen
atréfico (localizacion preferente en la lengua); y la forma ampollar que puede prece-
der al erosivo (7). Segun el orden de severidad e infrecuencia de aparicion clinica, de
menor a mayor se pueden mencionar el liquen papular, en placa, atréfico y erosivo;
y en muy raras ocasiones el liquen plano ampollar (8).

El liguen plano ampollar es la variable mas rara de los tipos de liquen plano oral.
Se manifiesta como ampollas que se rompen facilmente, pueden variar de tamano
(desde unos pocos milimetros hasta varios centimetros), y a menudo se acompafnan
de sensacioén de ardor y dolor. Estan resultan de la licuefaccidon y vacuolizacién de la
capa epitelial basaly se observa cominmente en la mucosa bucal, especialmente en
las areas posteroinferiores adyacentes al segundo y tercer molar. El segundo sitio
mas frecuente de manifestacion son los bordes laterales de la lengua, mientras que
raramente se ve en encia y labios (9).
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Para obtener un diagnostico acertado se debe realizar una correcta anamnesis y
exploracion clinica, una biopsia para el estudio histopatolégico y un analisis san-
guineo buscando una posible relacién con determinados procesos sistémicos. Se
recomienda realizar una inmunofluorescencia directa para diagndstico diferencial y
en ocasiones se debe realizar un analisis estructural y otras pruebas diagndsticas
(4). La biopsia se recomienda para realizar diagndstico diferencial temprano entre
liguen plano oral y una displasia liquenoide, para la cual esta recomendado manejo
oncologico (3).

Su remisién espontanea es poco comun y actualmente no hay un tratamiento espe-
cifico para el liquen plano oral, debido al dificil manejo de estos pacientes por la na-
turaleza cronica de la enfermedad, con diferentes periodos de actividad y remision
(6, 10). Si las lesiones son asintomaticas, por lo general no se realiza tratamiento,
sino que se advierte al paciente que debe regresar regularmente para revision, mi-
nimo cada ano o antes si manifiestan sintomas. El tratamiento tiene como objetivo
eliminar las ulceraciones, aliviar los sintomas y reducir el riesgo de una posible ma-
lignizacién. Se debe priorizar la eliminacion de los factores traumaticos préximos a
la lesion, tales como restos radiculares, aristas cortantes, ganchos de protesis, entre
otros. Es necesario también eliminar los factores irritantes locales como el tabaco,
alcohol, entre otros. La higiene bucal debe ser exhaustiva eliminando los depdsitos
de sarro y tratando de reequilibrar psicolégicamente al paciente (10). La aplicacién
topica de corticoesteroides puede ser de ayuda para el tratamiento inicial y para
la terapia de mantenimiento. Puede administrarse como ungiento, pasta, pastillas,
enjuague o spray (6). El prondstico del liquen plano ampollar es satisfactorio en
cuanto a la vida del paciente siempre que se lo diagnostiqgue de manera temprana,
caso contrario puede producirse una transformacién maligna. Evoluciona por brotes
y cura en un tiempo promedio de 2 a 6 meses; existen casos cuya evolucion se hace
cronica y evoluciona en anos. Se debe recordar que las lesiones en las mucosas
curan mas lentamente que las cutaneas (11). El siguiente caso clinico ilustra el diag-
nostico y manejo de una paciente con liquen plano ampollar

Presentacion de caso clinico

Acudié al Servicio de Estomatologia de la Facultad de Odontologia una paciente de
sexo femenino de 60 anos de edad, quien presentaba dolor urente en la zona de
molares superiores izquierda y zona de molares inferiores derecha, donde tenia co-
locados tres implantes dentarios con sus respectivas coronas. Manifestd también
ardor en la superficie lingual. Relatd que esta sensacién quemante se inicié desde
la colocacion de las coronas sobre implantes en el maxilar inferior hace aproxima-
damente un ano. Manifesté que las molestias se exacerbaban durante cinco a siete
dias y luego remitian. Padecia este tipo de sintomatologia en la mucosa yugal de
ambos lados, dos y hasta tres veces en el mes.

En el interrogatorio la paciente manifesté que no fumaba, no se encontraba bajo
tratamiento farmacoloégico, no habia sido hospitalizada en los ultimos dos anos y
nunca presentod reaccién alérgica a algun medicamento o sustancia. En el examen
extraoral se observé ausencia de asimetria facial y adenopatias cervicales. En el
examen intraoral se evidencié en la porcion central de la cara dorsal de la lengua
placas asintomaticas, blancas, circulares, regulares y con bordes definidos que no
se desprendian con el raspaje (Figura 1).
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Figura 1. En la porcién central de la cara dorsal de la lengua se observan tres placas asin-
tomaticas, blancas, circulares, irregulares, con bordes definidos, de hasta 3 cm de diametro
que no desprenden con el raspaje.

En las mucosas yugales bilaterales se observé una lesion en forma de trama con
aspecto comparable con una red, levemente sobreelevada y simétrica (Figura 2). A
nivel de fondo de surco vestibular inferior préoximo a tres coronas sobre implantes
de las piezas dentarias 44, 45y 46 se observo una lesidn erosiva de gran extensién,
aproximadamente de 3 cm de didmetro con bordes difusos, que producian a la pa-
ciente estomatopirosis y disfagia aproximadamente siete dias consecutivos (Figura
3). En el fondo de surco vestibular superior del lado izquierdo préximo a la pieza
dentaria 26 se evidenciaba una lesidn con caracteristicas similares a la ya descrita
con sintomatologia dolorosa que se exacerba al ingerir alimentos calientes y/o pi-
cantes. Se encontraba comprometido el margen gingival desde la pieza dentaria 21
hasta la 26 inclusive, presentando una gingivitis marginal crénica (Figura 4).

Figura 2. En la mucosa yugal del lado derecho se observan estrias blanquecinas en forma de
trama, con relieve rugoso y borde eritematoso. En el fondo del vestibulo superior préoximo a
la pieza dentaria 26 se observa una placa blanca con puntillado eritematoso.
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Figura 3. Lesion heterogénea representada por estrias blanquecinas y ulceracidn rojiza ex-

tendida en el fondo de surco vestibular inferior desde la corona sobre implante del 44, 45y

46 inclusive hasta la zona retromolar. Mide aproximadamente 4 cm de longitud, con bordes
difusos y eritematosos.

Figura 4. Gingivitis marginal cronica que compromete la encia libre desde la pieza dentaria
21 hasta la 26 inclusive.

Como manifestaciones clinicas en otras partes del cuerpo, el dorso de la mano iz-
quierda presentaba maculas circulares de coloracién rosa palido de aproximada-
mente 0,5 cm de didmetro, donde la paciente anteriormente tuvo una lesion similar
a una quemadura. Presentaba lesiones de la misma indole en la palma de la mano,
proximo al talén del pie izquierdo, en la regién submamaria derecha y signos de
alopecia (Figura 5, 6y 7).
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Figura 5. Se observa en la palma de la mano maculas circulares de coloracion rosa palido,
de aproximadamente 0,5 cm de didmetro.

Figura 6. Se observan maculas circulares de coloracién rosa palido y blanguecinas de apro-
ximadamente 6 meses de evolucién

Figura 7. Se observa en la zona cutanea proxima al talon una lesion circular, rosa palida, bien
definida, sin relieve, de superficie lisa, de aproximadamente 1,5 cm de didmetro. Se acompana
de lesion circulares similares de menor tamano de 3 meses de evolucion.
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Se solicitaron examenes complementarios como analisis de laboratorio y radiogra-
fia panoramica para observar el estado de los implantes dentarios colocados en
boca en relacion a las lesiones evidenciadas, asi como posibles focos sépticos. En la
primera cita, previo consentimiento informado, se le realizé una citologia exfoliativa
de las lesiones de fondo de surco vestibular derecho e izquierdo obteniendo como
resultado candidiasis. Se procedid a realizar una biopsia de tipo incisional en las le-
siones de la mucosa yugal del lado derecho y en fondo de surco vestibular derecho.
Los fragmentos de tejido extraidos fueron introducidos en formol al 10% y enviados
al Servicio de Anatomia Patolégica de la Facultad de Odontologia con su correspon-
diente protocolo anatomopatoldgico. Las secciones mostraron dos fragmentos, uno
correspondiente a mucosa constituida por epitelio plano estratificado no queratini-
zado, con acantosis irregular, exocitosis de células mononucleares y espongiosis. La
misma no presentaba corion. El fragmento restante correspondia a tejido conectivo
edematoso con escaso infiltrado mononuclear sin revestimiento epitelial. Se obtu-
vieron hallazgos vinculables a liqguen ampollar (Figura 8).

Figura 8. Prueba H/E: Se observa mucosa constituida por epitelio plano estratificado no

queratinizado, con acantosis irregular, exocitosis de mononucleares y espongiosis; la misma

no presenta corion. El fragmento restante corresponde a tejido conectivo edematoso con
escaso infiltrado mononuclear sin revestimiento epitelial.

Para su tratamiento, se prescribié aceténido de triamcinolona, nistatina, vitamina A,
Acido Retinoico y Orabase® (Colgate-Palmolive Co., New York) en ungiiento, aplicado
tres veces por dia durante diez dias. Se enfatizd sobre técnica de cepillado para
mejorar su calidad de higiene oral. Se recomendo que el tratamiento fuese multidis-
ciplinario en conjunto con el dermatdélogo, médico clinico y psicoanalista, por lo que
fue derivada a consulta de Psicologia en nuestra institucion para ayudar a enfrentar
este tipo de patologia y su origen. A los diez dias la paciente asistié al control ob-
servandose tejidos blandos en buen estado con disminucién de la sintomatologia.
Se aconsejo continuar con la medicacion descrita hasta la remisién completa de
las lesiones y la eliminacién de las coronas implanto-soportadas que estuvieran
ocasionando traumas. Se procederd a la rehabilitacion bucal integral una vez que
desaparezcan los signos clinicos de la enfermedad.
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Discusion

El liguen plano ampollar es una enfermedad inflamatoria mucocutanea crénica con
fisiopatologia inmune (10). Segun Rodriguez-Calzadilla, el liquen ampollar es poco
frecuente encontrarlo en boca (11). En lo que respecta a nuestra experiencia se coin-
cide con esta afirmacion debido a la escasez de casos clinicos con este diagndstico
definitivo y en relacion a la forma de presentacién muco-cutdnea de la enfermedad,
siendo estd benigna y crénica.

El presente caso clinico de liguen ampollar en una mujer de 60 anos, se encuentra
entre el grupo poblacional mas prevalente (sexo femenino entre 30 y 70 afos de
edad) segun Bascones-llundain y cols. (10). Las zonas topograficas de la cavidad
bucal mas afectadas segun Marquez-Filiu y cols son: lengua, encia, mucosa yugal y
surco vestibular. Es decir, todas aquellas zonas sometidas a roce (12). Se coincide
con el caso clinico presentado donde las regiones mas afectadas fueron los surcos
vestibulares superior e inferior, la lengua, la mucosa yugal y las encias. Blanco-Ca-
rrién y cols. afirman que la localizacion tipica del liqguen ampollar es la mucosa
vestibular adyacente a los Ultimos molares (4). Este tipo de lesiones corresponden
a zonas erosionadas de poca profundidad, producto de la ruptura de las ampollas.
En los pacientes se producen sintomas como: glosodinia, glosopirosis, disfagia y
odinofagia, entre otras (12), como lo relataba la paciente del caso clinico expuesto.

En una revision sistematica sobre el tratamiento de esta patologia se determindé que el
propionato de clobetasol al 0,025% administrado como aerosol alivié significativamente
el dolor en comparacién con la pomada. En otro estudio, se observé una diferencia sig-
nificativa en el que favorecié a la solucién de ciclosporina sobre el acetdnido de triam-
cinolona al 0,1% en orabase. Por otro lado, se estudid el gel de aloe vera obteniéndose
seis veces mas probabilidades de dar lugar a una mejoria de al menos el 50% en los
sintomas de dolor en comparacién con el placebo (13). En lo que respecta al caso clinico
presentado, el acétonido de triamcinolona al 0,1% en conjunto con la nistatina y otros compo-
nentes en menor porcentaje ofrecieron excelentes resultados.

Conclusion

Los profesiona+les de la salud tenemos la responsabilidad de acompanar e informar
oportunamente a los pacientes portadores de lesiones compatibles con un liguen
plano ampollar sobre su diagndstico de manera precoz y diferencial, el origen y la
evolucién de esta enfermedad, asi como sobre su tratamiento oportuno para evitar
su posible malignizacion. El tratamiento odontolégico oportuno comprendido entre
profilaxis y prevencion de la salud bucal, asi como el tratamiento llevado a cabo por
las demds especialidades le permitirdn mejorar su calidad de vida.
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