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Casos CLiNICOS

Queilitis granulomatosa, a proposito de dos
casos

Francisca Kinzel', Loreto Heredia', Claudia Quiroz', Rodrigo De la Parra', Claudia Morales®

RESUMEN

La queilitis granulomatosa es una entidad granu-
lomatosa no infecciosa, poco frecuente, que se pre-
senta como un aumento de volumen persistente de
la region orofacial. El estudio histologico, junto con
la exclusion de otras patologias granulomatosas
son necesarios para su diagnostico, especialmente
cuando no se presenta con la triada clasica del Sin-
drome de Merkelsson Rosenthal. Presentamos dos
casos de queilitis granulomatosa y una revision de
la literatura disponible.

Palabras claves: Queilitis granulomatosa; Quei-
litis de Miescher: Granulomatosis orofacial; Sindro-
me de Melkersson Rosenthal

ABSTRACT

Granulomatous cheilitis is a rare, non-infectious,
granulomatous entity that presents as a persistent
swelling of the orofacial region. Histological stu-
dy together with the exclusion of other granulo-
matous diseases are necessary for the diagnosis,
especially when the presentation is not the classic
triad of Merkelsson Rosenthal Syndrome. We
present two cases of granulomatous cheilitis and
areview of the available literature.

Key words: Granulomatous cheilitis; Miescher
cheilitis; Orofacial granulomatosis; Melkersson
Rosenthal syndrome

francisca.kinzel. m@
gmail.com

as granulomatosis orofaciales (GO) son pato-

logias de la region facial y oral mediadas por

un infiltrado granulomatoso no necrotizante ni
infeccioso. Dentro de las GO se encuentra la queilitis
granulomatosa (QG), entidad infrecuente, de etiologia
desconocida y que se manifiesta como un aumento
de volumen fluctuante que puede evolucionar hacia
la persistencia e induracion de la zona afectada. En
el presente trabajo se presentan dos casos de QG vy se
realiza una revision de la literatura disponible.'

CASOSs CLINICOS

Caso 1. Hombre de 72 anos, sin antecedentes relevan-
tes. Un afio de evoluciéon de aumento de volumen de
la mitad derecha del labio inferior, fluctuante en inten-
sidad, sin dolor ni prurito. Sin sintomas neurologicos,
respiratorios o gastrointestinales. Al examen se observa-
ba un aumento de volumen tenue de la mitad derecha
del labio inferior, de consistencia blanda, sin cambios
en superficie cutanea, mucosa labial o lingual (Figura

58

la). Sin otras lesiones en piel o mucosas, ni hallazgos
neurologicos. Se realizaron examenes de laboratorio
generales incluyendo hemograma, perfil bioquimico,
hepatico, lipidico, orina completa y funcién renal, to-
dos dentro de rangos normales. La histologia mostrd
pequenos granulomas cohesivos no necrotizantes, sin
corona linfoplasmocitaria, con algunas células gigan-
tes multinucleadas, sin microorganismos a la tinciéon de
PAS y Zichl Neelsen. En el contexto de ausencia de
signos o sintomas sugerentes de otras patologias granu-
lomatosas, se estableci6 el diagnostico de QG. Se inicid
terapia con dapsona 50 mg al dia, previa evaluaciéon de
hemograma y Glucosa-6-fosfato-deshidrogenasa. Des-
pués de cuatro meses de tratamiento no se evidencio
respuesta y el paciente suspendi6 terapia. Al afio de se-
guimiento persiste la clinica y no se han intentado otros
tratamientos por decision del paciente.

Caso 2. Mujer de 59 anos, con antecedentes de hiper-
tension, diabetes mellitus tipo 2 y asma. Diez meses de
evolucion de aumento de volumen fluctuante en labio
inferior y mentoén, no pruriginoso ni doloroso.



Sin sintomas neuroldgicos, respiratorios o gastrointes-
tinales. Al examen se observaba un aumento de volu-
men del labio inferior y mentén, mayor a izquierda,
blando. Sin compromiso de superficie cutanea ni de
mucosa oral (Figura 1b) y sin hallazgos neurologicos.
Se solicit6 ecografia de partes blandas que mostro leve
edema del celular subcutineo. Ademas, se solicito he-
mograma, perfil bioquimico, hepatico, lipidico, orina
completa y funciéon renal, todos estos sin alteraciones.
En el estudio histologico se observé un infiltrado infla-
matorio superficial y profundo que comprometia has-
ta el tejido muscular estriado, linfoplasmocitario, con
pequefios granulomas cohesivos, no necrotizantes, con
escasa corona linfoplasmocitaria (Figura 2). Tinciones
de PAS y Ziehl Neelsen que resultaron negativas. La
clinica no era sugerente de otras patologias granulo-
matosas, por lo que se estableci6 el diagnostico de QG.
Con hemograma y Glucosa-6-fosfato-deshidrogenasa
normales se inici6 manejo con dapsona 50 mg al dia.
La paciente presentd respuesta parcial con reduccién
del 50% de volumen a los 3 meses. Luego de esto se
suspendi6 la terapia, manteniéndose la respuesta par-
cial a un ano de seguimiento.

Di1scuUsiON

El grupo de las GO incluye distintas entidades que
presentan en comun granulomas no necrotizantes, no
infecciosos, con compromiso predominante de cavidad
oral, labios y cara. Dentro de las GO se incluyen la QG,
sarcoidosis y enfermedad de Crohn." A su vez, la QG
puede formar parte de la triada clasica del sindrome
de Melkersson-Rosenthal, caracterizada por paralisis
facial periférica, lengua fisurada y queilitis granuloma-
tosa. Cuando solo se identifica la QG recibe también
el nombre de quetlitis granulomatosa de Miescher, y
puede o no evolucionar posteriormente con las carac-
teristicas restantes del sindrome.”

La QG es una entidad infrecuente, estimandose una
prevalencia en poblacién general de 0.08%. Habitual-
mente se presenta entre los 20 y 40 afos de edad, sin
predilecciéon por sexo.? Su etiologia es desconocida y
en ella se han involucrado factores genéticos a partir de
algunos casos familiares reportados, ademas de com-
ponentes inmunolégicos, microbiolégicos, asociados
a la radiacion UV e incluso como parte del espectro
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Figura 1

Queilitis granulomatosa.

A. Corresponde a caso 1.

B. Corresponde a caso 2.

En ambos casos se observa un aumento de volumen tenue del la-
bio inferior, asimétrico, sin cambios epidérmicos.

B
Figura 2
Histopatologia caso 2.

A. Infiltrado inflamatorio superficial y profundo

B. Infiltrado linfoplasmocitario, con pequeiios granulomas cohesi-
vos, no necrotizantes, con escasa corona linfoplasmocitaria.

de la misma enfermedad de Crohn, dado que hasta
1% de los pacientes con esta patologia presentan QG.
También ha sido asociada a causas alérgicas, donde se
han relacionado principalmente alimentos, aditivos y
metales a su etiologia.*?
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Clasicamente, la clinica inicia con edema labial blando
que se presenta en episodios transitorios y recurrentes,
que al pasar el tiempo aumentan en frecuencia. Duran-
te su evolucion el aumento de volumen puede volverse
persistente y mas indurado. Compromete con mayor
frecuencia solo el labio superior, aunque mas raramen-
te ambos o solo el labio inferior, como los dos casos
que reportamos. En general no presenta cambios epi-
dérmicos ni sintomas asociados.”®’ En la histologia se
observa un infiltrado granulomatoso sin necrosis, aso-
ciado a un grado variable de fibrosis y edema, estos dos
ultimos hallazgos no son constantes y, por lo tanto, su
ausencia no descarta el diagnostico. En caso de presen-
tarse con la triada caracteristica del Sindrome de Mer-
kelsson Rosenthal, no seria necesaria la biopsia para
establecer el diagnostico. En ausencia de algun criterio,
se sugiere complementar el estudio con la histologia de
la lesién, como en los dos pacientes que presentamos.’®

Los principales diagnoésticos diferenciales de la QG
incluyen el angioedema, la queilitis glandular y otras
enfermedades granulomatosas inflamatorias o infec-
ciosas. El angioedema corresponde a un edema agu-
do, que tiende a resolver dentro de dias, y que puede
asociarse a compromiso de via aérea, historia de ur-
ticaria, atopia o medicamentos desencadenantes.” La
queilitis glandular es una enfermedad inflamatoria de
las glandulas salivales menores del labio inferior, muy
infrecuente, de curso cronico y que tiende a presentar-
se en hombres mayores. Se manifiesta con un aumento
de volumen vy eversion del labio inferior, donde se ob-
servan multiples orificios puntiformes que drenan sali-
va al ser comprimidos.'” También se deben considerar
otras enfermedades granulomatosas, en especial las no
infecciosas. La sarcoidosis puede ser histologicamente
indistinguible de QG, pero habitualmente esta asocia-
da a un compromiso granulomatoso de las glandulas
salivales o a adenopatias hiliares. En la enfermedad
de Crohn las manifestaciones orales aisladas en gene-
ral son raras, y habitualmente se observa una mucosa
oral con cambios en empedrado y/o tdlceras asociadas.
Otras enfermedades granulomatosas como la reaccion
a cuerpo extrano e infecciones como la tuberculosis o
leishmaniasis también pueden simular este cuadro.'

Dado su baja frecuencia, el manejo se basa en repor-
tes y series de casos. En cuanto al estudio de estos pa-
cientes, se orienta segun las caracteristicas clinicas y
la presencia de otros sintomas. Se sugieren imagenes

de toérax si se sospecha de sarcoidosis y estudio endos-
copico si se pesquisan sintomas gastrointestinales. En
pacientes asintomaticos aun es controversial la nece-
sidad de estos exdmenes.? Respecto al tratamiento, lo
mas frecuente es el uso de corticoides intralesionales,
reportandose series de pacientes con mejoria completa,
asi como casos refractarios a esta terapia. En algunos
casos se ha observado respuesta parcial con corticoides
sistémicos, hidroxicloroquina, dapsona y tetraciclinas.
Se ha probado el uso de agentes biologicos anti-TNF
como infliximab y adalimumab con respuestas varia-
bles. Ademas, en caso de aumento de volumen per-
sistente, estable en el tiempo, es posible plantear una
queiloplastia reductora. En la literatura se reportan
algunos casos de remision espontanea, aunque son in-
frecuentes.>>!!""3

CONCLUSION

Presentamos dos casos de QG, que se manifestaron con
una clinica clasica, en ausencia de sintomas sugerentes
de otras entidades granulomatosas, y con confirmacion
histologica. Los dos pacientes rechazaron el uso de cor-
ticoides intralesionales como tratamiento, por lo que
se intent6 manejo con dapsona en ambos casos, con
respuesta parcial en uno de los ellos. Revisamos el tema
dada su baja frecuencia, con un manejo y estudio que
aun es controversial.
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