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Ulcera labial hemorragica: informe de
un caso de hemangioma arteriovenoso
acral

Hemorrhagic labial ulcer: A case report of an
acral arteriovenous hemangioma.

Rosa Maria Lacy Niebla,! Jaquelyn Garcia Tirado,? Karen Uriarte Ruiz,> Maria Elisa
Vega Memije,* Adalberto Abel Mosqueda Taylor?

Resumen

ANTECEDENTES: El hemangioma arteriovenoso acral es un tumor vascular adqui-
rido, asintomatico en la mayoria de los casos y benigno. Tiene caracteristicas de
hemangioma y de malformacién vascular. Se distingue por mostrar vasos sanguineos
de paredes gruesas, entremezclados con vasos de paredes delgadas y dilatadas. An-
teriormente se conocia como aneurisma cirsoide. La variedad superficial predomina
en mujeres de la cuarta y quinta décadas de la vida; la topografia mas frecuente
incluye la cara y las extremidades; de la mucosa bucal el sitio mds afectado es la
mucosa de labios.

CASO CLINICO: Paciente femenina de 51 afios con una Ulcera circular de 3 mm de
didmetro, bien delimitada, de fondo limpio y cubierta por una costra sanguinea y con
descamacion difusa del borde bermellén inferior; tenia sangrado espontdneo incoer-
cible y posteriormente cicatrizaba la lesién, pero recurria con frecuencia; la paciente
refirié 14 meses de evolucion. El estudio histolégico de la lesion mostré numerosos
vasos sanguineos con diferente grosor de paredes y tamafios con disposicion en espiral
ascendente. La paciente tenia el antecedente de padecer una hepatopatia alcohdlica
de grado no especificado.

CONCLUSIONES: Se describe un caso tipico de hemangioma arteriovenoso acral
por su topografia y epidemiologia. Se ha descrito asociaciéon con enfermedades
hepaticas. Se recomienda la extirpacién quirtrgica de estas lesiones y es importante
su sospecha clinica si observamos una Ulcera sangrante recurrente o asintomatica
de larga evolucién.

PALABRAS CLAVE: Hemangioma arteriovenoso; tumor vascular; dlcera sangrante.

Abstract

BACKGROUND: Acral arteriovenous hemangioma is an acquired vascular tumor,
asymptomatic in most cases and benign. It has characteristics of both hemangioma
and vascular malformation. It is distinguished by thick-walled blood vessels inter-
mingled with thin-walled and dilated vessels. In the past it was known as cirsoid
aneurism. Superficial acral arteriovenous hemangioma predominate in women in
the fourth or fifth decades of life. In the oral cavity it is most frequently seen on
the labial mucosa.

CLINICAL CASE: A 51-year-old female patient presented with a 14-month history of
a 3 mm circular, crusted and well circumscribed lower vermilion border ulcer with
incoercible spontaneous bleeding that healed, but recurred frequently. Histological
study of the ulcer showed numerous blood vessels with different wall thicknesses and
sizes with an ascending spiral arrangement. The patient reported chronic alcohol intake
with a non-specified hepatic disease.
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CONCLUSIONS: A typical case of acral arteriovenous hemangioma is described by
both topography and epidemiology. Association with hepatic diseases is reviewed.
Surgical excision is recommended for these lesions and clinical suspicion is important
if a recurrent or asymptomatic bleeding ulcer of long evolution is observed.

KEYWORDS: Arteriovenous hemangioma; Vascular tumor; Bleeding ulcer.

ANTECEDENTES

Biberstein y Jessner describieron por primera vez
en 1956 al hemangioma arteriovenoso, también
conocido como tumor arteriovenoso acral, bajo
el nombre de aneurisma cirsoide debido a que
histolégicamente se observa un vaso en forma
de espiral que asciende hacia la superficie desde
la hipodermis. Algunos afos mas tarde fue nom-
brado hemangioma arteriovenoso por Girard y
su grupo, quienes lo describieron como un tipo
de cortocircuito arteriovenoso, argumentando
que surge de multiples puntos del plexo vascular
subpapilar.

Las anomalias vasculares se clasifican en he-
mangiomas y malformaciones (Cuadro 1). El
hemangioma arteriovenoso acral muestra carac-
terfsticas clinicas e histol6gicas de hemangioma
y de malformacién vascular y se trata de un
tumor vascular adquirido benigno, asintomatico
en la mayoria de los casos.? La topografia mas
frecuente incluye la cara, las extremidades y la
mucosa oral. Se han reportado pocos casos en el
I6bulo de la oreja y la mucosa nasal.** Se mani-
fiesta como una neoformacién exofitica de la piel
de color rojo o azul, de tamano variable, de entre
0.5y 1 cm y algunas veces mayor, sobre todo
cuando afecta la cara.>® Por lo general, es una
lesién nica, en menos del 10% son multiples

y cuando lo son, tienden a agruparse. La edad
de aparicién suele ser en la adultez media. Es
usualmente asintomético y los sintomas que se
observan dependen de la topografia, del tamafio
y de la profundidad de la lesion.”

CASO CLiNICO

Paciente femenina de 51 anos, originaria y re-
sidente de la Ciudad de México, quien padecio
una lesion localizada al borde bermellén inferior
en la linea media, constituida por una dlcera
circular de 3 mm de didametro, bien delimitada,
de fondo limpio y cubierta por una costra san-
guinea y ademas descamacion difusa del borde
bermellén (Figura 1). La lesién tenfa 14 meses
de evolucion, sangrado espontaneo que cedia
con presion continua directa; dos meses des-
pués de su aparicién cicatrizo y reapareci6 dos
meses antes de la consulta. La paciente tenia el
antecedente de consumo frecuente de alcohol
con insuficiencia hepética de grado no especi-
ficado, asi como de infeccién asintomatica por
SARS-CoV-2 un mes antes de la consulta. Los
pardmetros de citometria hematica y quimica
sanguinea estaban dentro del rango normal.

Se realiz6 escision quirtrgica de la lesién. El

estudio histolégico mostré una capa cérnea
paraqueratésica, acantosis irregular del epitelio
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Cuadro 1. Caracteristicas clinicas e histolégicas de los hemangiomas y las malformaciones vasculares

Hemangiomas Malformaciones vasculares

Aparecen después del nacimiento

Crecen rapidamente e involucionan después de algunos
anos

Aumento del recambio de células endoteliales engrosadas,
con membrana basal multilaminada

Figura 1. Ulcera circular de 3 mm, bien delimitada,
de fondo limpio y cubierta por una costra hematica
en el borde bermellén inferior.

a expensas de los procesos interpapilares y una
Glcera en el centro de la lesién cubierta de fibrina
y costra serohematica. En el corion superficial y
medio se observé extravasacion de eritrocitos,
con numerosos vasos sanguineos de diferentes
tamanos y grosor de sus paredes, unos pequefios
y delgados y otros con paredes muy gruesas, que
parecian tener una disposicion en espiral ascen-
dente. En el drea superior los vasos se mostraron
irregulares con formacion de algunas papilas
que protruian hacia la luz vascular y estaban en
contacto con la Ulcera (Figura 2). Las tinciones
de inmunohistoquimica para CD31 resaltaron
las células endoteliales. Figura 3

DISCUSION

El hemangioma arteriovenoso acral se clasifica
en superficial y profundo. La forma superficial

Estan presentes desde el nacimiento

Crecen proporcionalmente al crecimiento del nifio y no
involucionan

Endotelio maduro y estable

predomina en mujeres en la cuarta o quinta
décadas de la vida; la topografia mas frecuente
a nivel bucal es la mucosa labial, como en este
caso, aunque se han reportado en otras zonas
de la cavidad oral; éstos pueden estar asociados
con aumento de temperatura y en ocasiones
son pulsétiles y se ulceran. Las formas profun-
das afectan a personas jovenes y consisten en
malformaciones pulsatiles debido al flujo arte-
rial de grandes cortocircuitos y producen mds
comlnmente isquemia y ulceracién.? Segin la
Sociedad Internacional para el Estudio de las
Anomalias Vasculares (ISSVA), existen las ano-
malias vasculares no clasificables porque atn sus
caracteristicas clinicas e histolégicas no estan
del todo comprendidas; dentro de este rubro se
encuentra el hemangioma arteriovenoso acral.’

Se ha descrito asociacién con enfermedades
hepéticas como cirrosis, hepatitis C y el sindro-
me de Sturge-Weber, asi como con el sindrome
de nevo epidérmico, hamartomas vasculares y
otras malformaciones vasculares. En los casos
reportados se sugiere que la aparicién de heman-
gioma arteriovenoso asociado con enfermedad
hepdtica cronica no esta relacionada con alguna
enfermedad hepdtica especifica, pero puede
estar relacionada con la disfuncién hepdtica
cronica en si.'®'" No podemos concluir que la
hepatopatia de la paciente se relacione con este
hemangioma arteriovenoso, pero es interesante
notar que esta asociacion esta presente en este
caso.

La ecografia de las anomalias vasculares
es fundamental tanto en modo B (escala de
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Figura 2. Histopatologia. A. Capa cérnea paraqueratdsica, acantosis irregular del epitelio y una dlcera cubierta
por fibrina y costra serohemdtica (hematoxilina-eosina; aumento original: 10x). B. Detalle de la lesién que
muestra vasos irregulares (hematoxilina-eosina; aumento original: 60x).

Figura 3. Inmunotincion con CD31. A. En la zona superior los vasos aparecen irregulares con formacién de
algunas papilas que sobresalen en la luz vascular en contacto con la dlcera (aumento original: 20X). B. Se
observan vasos de diferentes tamafos (aumento original: 40X).
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grises) como en modo Doppler. Una lesién
de aspecto ecografico sélido suele corres-
ponder a un tumor vascular, mientras que las
malformaciones tienen elementos de aspecto
canalicular. En el caso de las malformaciones
arteriovenosas, el Doppler muestra ondas
de pulso arterial combinadas con otras de
pulso venoso. Pueden verse vasos tortuosos,
dilatados y mal delimitados.'? Se observa una
importante red de arterias y venas de pequeno
calibre comunicadas entre si, de paredes au-
mentadas de espesor y con un lecho capilar
subyacente. El estroma puede ser edematoso,
rico en mucina o bien, fibroso."

En el estudio histoldgico de la paciente se obser-
varon numerosos vasos sanguineos con diferente
grosor de paredes y tamafos con disposicién
en espiral ascendente. Desde el punto de vista
histolégico, el hemangioma arteriovenoso se dis-
tingue por vasos sanguineos de paredes gruesas,
entremezclados con vasos de paredes delgadas
y dilatadas; estos hallazgos microscépicos son
caracteristicos. La ausencia de [amina elastica
interna en los vasos de paredes gruesas sugiere
que se trata de venas ectdsicas; por tanto, no se
considera un verdadero hemangioma, sino una
malformacién venosa.?

La histogénesis de este tumor es incierta, pero se
ha considerado que los estimulos endocrinos e
inflamatorios pueden activar una malformacion
vascular subyacente. También se sugiere que es
secundaria a una proliferacién hamartomatosa
del plexo vascular subpapilar, con una o mas
anastomosis arteriovenosas. Se ha reportado
incremento del nimero de mastocitos en el
estroma y alrededor de los vasos, lo cual es
importante, ya que estas células producen hista-
mina, heparina, triptasa y factor de crecimiento
fibroblastico y endotelial que estimulan la angio-
génesis; por tanto, se sugiere que se encuentran
en mayor nimero en la fase de crecimiento
del hemangioma arteriovenoso.' El pronéstico
es bueno, pues se trata de una lesion benigna
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que requiere extirpacion quirdrgica. No se han
descrito recurrencias después de 20 afios de
seguimiento. Se ha observado que puede ocurrir
degeneracién benigna del musculo liso de la
pared de los vasos o del intersticio, denominada
hemangioma simpldstico con positividad para
CD31, CD34 y CD68."

CONCLUSIONES

Se recomienda la extirpacion quirdrgica del
hemangioma arteriovenoso acral y la sospecha
clinica es importante si observamos una dlcera
sangrante recurrente o asintomatica de larga
evolucion.
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