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RESUMO

A sindrome da dor regional complexa (SDRC) é uma sindrome de dor cronica rara,
afeta 2% da populagao, tem maior incidéncia em mulheres brancas na faixa etaria de
30 a 45 anos. Com patogenia ainda indefinida, porém estudos relatam a presencga de
uma condi¢cdo autoimuni relacionada. Seus principais sinais e sintomas sao de uma
dor severa latejante incompativel com a lesdo inicial. O liquen plano € uma doenga
mucocutanea cronica de etiologia n&o estabelecida. Afeta de 1 a 2% da populagéao,
com maior incidéncia no sexo feminino e em torno de 30 a 60 anos de idade.
Aparentemente esse tipo de lesdo possui uma patogenia de natureza autoimune,
podendo ser modulada por fatores psicogénicos. Na mucosa bucal, a forma mais
prevalente € a reticular, que se apresenta clinicamente como estrias brancas
entrelagadas de forma assintomaticas. O objetivo é relatar um caso clinico de um
paciente portador de SDRC e LPO, bem como realizar uma revisao de literatura
buscando compreender uma possivel interrelagdo entre ambas as doengas crénicas.
Relato de caso: Paciente do sexo feminino, 32 anos, procurou o servigo de Cirurgia
bucomaxilofacial da UFRGS com queixa de exodontia do elemento 38. Durante a
anamnese a paciente relatou ser portadora da SDRC, asma, hipotireoidismo e
depressao. No exame intraoral observou-se 2 machas brancas homogeneas de
superficie lisa e limites definidos na borda da lingua regido anterior e posterior do
lado esquerdo, ndo exibiam sintomatologia. O diagnostico clinico de LPO foi emitido.
A bidpsia excisional da lesdo em borda de lingua foi realizada, onde o diagndstico
histopatolégico corroborou com o clinico. A paciente se encontra sob
acompanhamento clinico. Os fatores psicoldgicos s&o importantes na patogenia do
LPO, pois o perfil dos paciente € de uma pessoa nervosa, deprimida, ansiosa, com
sua instabilidade emocional e que muitas vezes apresenta outros problemas

sistémicos.

Palavras-chaves: Liquen Plano Oral. Sindrome da Dor Regional Complexa. Doencas

Cronicas.



ABSTRACT

Complex regional pain syndrome (CRPS) is a rare chronic pain syndrome, affects 2%
of the population, has a higher incidence in white women aged 30 to 45 years. With
pathogenesis still undefined, however studies have reported the presence of an
autoimmune related condition. Its main signs and symptoms are severe throbbing
pain incompatible with the initial injury. Lichen planus is a chronic mucocutaneous
disease of unknown etiology. It affects 1 to 2% of the population, with a higher
incidence in females and around 30 to 60 years of age. Apparently, this type of lesion
has an autoimmune pathogenesis and can be modulated by psychogenic factors. In
the oral mucosa, the most prevalent form is the reticular, which is clinically presented
as asymptomatic white streaks interlaced. The objective is to report a clinical case of
a patient with CRPS and OLP, as well as conducting a literature review seeking to
understand a possible interrelation between both chronic diseases. Case report:
Female patient, 32 years old, sought the service of Maxillofacial Surgery at UFRGS
with complaint of extraction of element 38. During the anamnesis, the patient
reported having a CRPS, asthma, hypothyroidism and depression. In the intraoral
examination, 2 homogeneous white patches with smooth surface and defined limits
on the edge of the tongue, anterior and posterior on the left side, did not show
symptoms. The clinical diagnosis of OLP was issued. The excisional biopsy of the
lesion at the edge of the tongue was performed, where the histopathological
diagnosis corroborated with the clinician. The patient is under clinical monitoring.
Psychological factors are important in the pathogenesis of OLP, as the profile of the
patient is that of a nervous, depressed, anxious person, with his emotional instability
and who often presents other systemic problems.

KeyWords: Oral Lichen Planus. Complex Regional Pain Syndrome. Chronic
diseases.
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1 INTRODUGAO

A sindrome da dor regional complexa (SDRC) é o termo proposto pela Associagao
Internacional para o Estudo da Dor em 1999 para determinar uma sindrome de dor
crénica pos traumatica. Esta condicdo acomete cerca de 5 individuos a cada 100 mil
habitantes por ano, sendo mais prevalente em mulheres brancas em torno de 30 a 45
anos de idade (CHANG, 2018). A SDRC pode ser classificada em dois tipos: o tipo |
€ uma sindrome de dor classica, em que ndo ha associagdo com lesao nervosa,
decorre de trauma, apresentando edema persistente e imobilizagdo compressiva; o
tipo Il ocorre quando ha associagdo com lesao nervosa periférica. Seus principais
sinais e sintomas sdo de uma dor incapacitante e incompativel com a lesao inicial,
podendo apresentar alteragdo trofica, disfungdo autondmica, déficit funcional e
intolerancia ao frio (GASPAR; ANTUNES, 2011). A dor é severa, podendo estar
presente como alodinia (dor a estimulos ndo dolorosos) ou hiperalgesia (dor
exacerbada), com sensagdo de esmagamento, queimacao, latejante e tende a se
intensificar a noite (HAYEK et al., 2015).

Além disso, os portadores desta sindrome possuem a tendéncia de desenvolver
ansiedade e depressao (pensamentos suicidas) (CASTRO, 2010). O diagndstico
precoce € crucial para o tratamento, envolve exame fisico e de imagem. O tratamento
€ multidisciplinar, devendo envolver o cirurgido, anestesista e psicélogo para assim
proporcionar uma melhora na qualidade de vida do paciente. A SDRC nao possui
cura, porém existem formas de modular seus sintomas (GASPAR; ANTUNES,
2011).

Como tratamento, existem terapéuticas de agdo farmacologica, bloqueio do nervo
simpatico, terapias alternativas (Biofeedback, acupuntura, hipnose) e técnicas de
reabilitacdo (Ultrassom, laser, microcorrente, dessensibilizante).

Liquen plano é uma doencga inflamatéria crénica, de etiologia ndo completamente
compreendida, que acomete as mucosas e a pele. Apresenta maior prevaléncia em
mulheres na faixa de 30 a 50 anos de idade. O liquen plano € uma doenga mediada
por linfocitos T, gerando uma reacgao inflamatéria que determina a apoptose dos
queratindcitos na camada basal (MIGUEL et al., 2018). No liquen plano oral (LPO), a
forma mais prevalente é a reticular, que se apresenta como estrias brancas

entrelagadas denominadas “estrias de Wickham” e assintomatico. Porém o LPO
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erosivo, € mais prevalente em pacientes que possuem um quadro de disturbio
psicoldgio (SANTANA et al., 2017). O perfil do paciente portador de liquen plano é
de uma pessoa nervosa com desequilibrio emocional que muitas vezes apresenta
outros problemas sistémicos. Sendo assim, os fatores psicoldgicos podem modular a
intensidade de apresentagdo da doengca (MONTI et al., 2006). A partir do
conhecimento dos sintomas da SDRC e LPO, observa-se a semelhancga do perfil dos
pacientes portadores, sendo entdo possivel a ocorréncia concomitante destas duas

patologias.
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2 ANTECEDENTES E JUSTIFICATIVA

2.1 Sindromes da Dor Regional Complexa

Percivall Potts, foi o primeiro cirurgido, aproximadamente em 1700, a descrever esta
condigao para designar uma "atrofia e queimagédo em uma extremidade lesionada".
Porém, foi apenas durante a guerra civil americana que o neurologista Weir Mitchell,
exibiu o termo “eritromelalgia”, e posteriormente o nome “causalgia” para descrever
as mudancas de cor, inchaco e dor do tipo ardéncia vivenciada por soldados que
sofreram lesdo extensa em nervo periférico. Mesmo nesta época, Mitchell ja
observou alguma relagdo da dor com o estado emocional dos pacientes. Em 1947 a
partir de uma série de 57 pacientes, Evans relaciona a disfungéo do sistema nervoso
simpatico e cria o termo “Distrofia simpatica de refex” (DSR). Somente em 1994, foi
sugerido o termo sindrome da dor regional complexa (SDRC) pela Associagéo
Internacional para o Estudo da Dor (International Association for the Study of Pain,
IASP) substituindo as denominag¢des anteriores, para descrever pacientes que
apresentavam dor desproporcional ao estimulo (CHANG, 2018).

A SDRC tem como etiologia mais prevalente um trauma prévio, ocorrendo em 65%
dos casos. Outros fatores relacionados com o desenvolvimento da sindrome séo pés-
operatério (19%), processos inflamatorios (2%) e casos em que ndo ha uma causa
estabelecida (4%) (ALVARES et al., 2009). Por ser uma patologia relacionada com
trauma, ocorre com maior prevaléncia nos membros periféricos, mais suscetiveis a
injurias, sendo os membros superiores os mais afetados (GIUSTI; BIANCHI, 2015).
Embora ndo existam razdes claras para esta frequéncia, Schmalbruch et al. (1986)
ressaltam que os nervos dos membros superiores possuem maior densidade de fibras
nervosas, bem como alta quantidade de fibras simpaticas, sendo esta disparidade
morfolégica uma possivel explicagdo. Em sua totalidade, a SDRC permanece restrita
a apenas um membro, tendo a sua disseminagao ocorrendo em apenas 4-10% dos
casos (HAYEK et al.,, 2015). A patogenia da SDRC é controversa, sendo
considerada um processo multifatorial, em que tanto o sistema nervoso central
quanto o periférico podem estar envolvidos. Na literatura encontram-se algumas
teorias para explicar o mecanismo de acao desta patologia, embora existam poucos

e estudos experimentais sobre como fatores causais atuam no desenvolvimento da
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sindrome (CORDON, 2002; Eldufani et al., 2020). Além disso, existem fatores
modificadores que podem interferir na patogenia da SDRC, tais como:
susceptibilidade genética, fatores ambientais, alteragdes no sistema nervoso
simpatico e central. Fatores psicolégicos e autoimunes também podem estar
relacionados (ALVARES et al., 2009; HAYEK et al., 2015; Eldufani et al., 2020). A
variedade de manifestacbes observadas nos pacientes portadores da SDRC
depende dos diferentes processos envolvidos na sua patogenia que podem variar ao
longo do tempo (Eldufani et al., 2020). A figura 1 demonstra os possiveis fatores
envolvidos na patogenia da sindrome de dor. A SDRC envolve multiplos tecidos,
desafiando assim a identificagdo de uma etiologia clara e unificadora. (CLARK et al.,
2018).

Area of affected limb"s representation in
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Figura 1. Fatores envolvidos na patogenia da SCDR. Adaptado de Eldufani et al.,
2020.

Alguns estudos sugerem uma etiologia autoimune para a SDRC, ajudando assim a
explicar a natureza aparentemente n&o relacionada dos sinais e sintomas da
sindrome, bem como as dificuldades em obter controle, remissdo ou tratamento
adequada dos sintomas. A associagao da SDRC e etiologia autoimune iniciou com a
observacdo da melhora dos sintomas em pacientes com SDRC tratados com

imunoglobulina intravenosa para condigdes nao relacionadas.
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As condi¢des autoimunes, envolvem o sistema imunolégico adaptativo, um sistema
de células e processos direcionados a antigenos especificos, na qual o corpo produz
uma resposta imune contra seus préprios tecidos. Como participantes da imunidade
adaptativa temos os linfocitos B e T, essa forma de imunidade envolve a formagéao
de anticorpos que sao liberados no sangue e em outros tecidos para encontrar seus
alvos. As células dendriticas ou Langerhans conduzem a imunidade adaptativa, na
qual sao responsaveis por detectar precocemente a presenga de proteinas
estranhas nos microorganismos invasores, através das células T e CD4 +, que
estimulam as células B a produzir anticorpos contra o antigeno apresentado. Uma
grande variedade de tecidos pode ser alvo de autoimunidade, havendo um
crescimento de doengas com patologia autoimune (CLARK et al., 2018; STANTON-
HICKS, 2018).

Goebel e Blaes propdem que a presenca de uma lesao, proporcionam um ambiente
propicio a ligagdo de auto-anticorpos IgG circulantes para estruturas alvo ainda
desconhecidas. Sendo liberado mediadores inflamatérios, pelos tecidos afetados
pela lesdo, esse ambiente facilitara a ligagao de autoanticorpos IgG patogénicos que
estdo em circulacdo. Os autoanticorpos irdo sensibilizar os neurénios sensoriais
primarios, de forma direta ou indiretamente (ocasionando a liberagdo de mediadores
adicionais); esse processo, causa sensibilizagdo central no corno dorsal da medula
espinhal, perpetuando a percepc¢ao da dor.

O ambiente pés-lesdo também facilitar& o acesso de autoanticorpos.

— ~

Figura 2. Modelo conceitual de CRPS mediada por autoanticorpos. Adaptado de

Goebel e Blaes, 2013.
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Conforme definido atualmente, a SDRC é subdividida em tipo | e tipo I, sendo esta
classificagdo baseada na auséncia ou presenca de lesdo em nervo periférico,
respectivamente (BRUEHL, 2015). A SDRC tipo |, manifesta-se apds estimulo
nocivo (que pode ser minimo ou até nao identificavel) sem ter ocorrido lesao
nervosa. A SDRC tipo Il, conhecida como causalgia, ocorre quando ha uma historia
prévia de lesdo nervosa associada e confirmada (GASPAR; ANTUNES, 2011).
Portanto, a distingdo entre os subtipos € importante para definir a origem da dor;
nociceptiva no tipo | e neuropatica no tipo Il (MISIDOU, PAPAGORAS, 2019).

A SDRC nao possui um perfil epidemiolégico definido, todavia alguns estudos
mostram maior ocorréncia em pacientes do sexo feminino, na quarta e quinta décadas
de vida (PONTE et al., 2017). Usualmente a sintomatologia dolorosa inicia um més
apo6s o trauma, sendo que os sintomas podem se manifestar de forma indireta na
mandibula ou face, quando afetar membros superiores e na bexiga ou regido genital,
quando afetar membros inferiores (ALVARES et al., 2009).

A caracteristica clinica mais marcante da SDRC é a presencga exagerada de dor,
descrita como intensa, ardente, profunda ou latejante (Zyluk; Puchalski, 2013). Duas
fases de desenvolvimento da sindrome foram descritas: a fase aguda e a fase
cronica. Na fase aguda podem ocorrer sinais classicos de uma inflamagéao (inchaco,
calor, vermelhiddo e dor) geralmente distalmente a area do trauma. Pacientes
relatam uma dor constante e profunda que se agrava com o movimento ou mudanca
de temperatura. A fase crénica € mais tardia, podendo ocorrer apds 6 meses. Nesta
fase a dor € mais persistente, acompanhada de anormalidades de movimento, como
rigidez articular e/ou espasmos musculares, atrofias na pele, regido subcutanea,
tecidos, musculos, alteracdo na atividade sudomotora e até mesmo osteoporose
local (FIELD, 2013; Galve Villa et al., 2016).

A dor na SDRC ocorre devido a estimulos mecéanicos ou movimento articular, sendo
relatada como sensagcdo de queimagdo, picada ou tiro. Observa-se inchaco,
sudorese, mudancas de cor e temperatura que se tornam mais intensos devido aos
estimulos dolorosos ou a movimentagao fisica (ROMMEL et al., 1999). Mais da
metade dos casos apresenta sudorese anormal, além de discrepancia de
temperatura de até 1 C entre membros afetados e ndo afetados. Pacientes relatam
ainda deficiéncia motora como fraqueza, tremor (distonia e mioclonia) e

anormalidade na forgca de preensdo (BIRKLEIN et al., 1997). Alguns casos
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apresentam alteracdes distréficas como modificagdo no crescimento das
unhas/cabelos, fibrose e hiperceratose da pele (WASNER et al., 1998).

O diagnodstico da SDRC é realizado pela avaliagdo clinica. Em 1994, a IASP
estabeleceu critérios diagndsticos especificos (HAYEK et al., 2015) (Tabela 1).
Entretanto, mesmo seguindo estas orientagdes, apenas 40% dos pacientes eram
diagnosticados de forma correta (BRUCHL et al., 1999). Bruchl et al. (1999)
observaram que a especificidade dos critérios de diagndstico era baixa (36%), porém
a sensibilidade, alta (98%). Desta forma, em 2012, a IASP adotou novos critérios
clinicos com a finalidade de aumentar a acuracia no processo de diagnostico da
SDRC (HAYEK et al., 2015) (Tabela 2).

Tabela 1- Critérios para o diagndstico da SDRC segundo a Associagao Internacional
de Estudo da Dor, 1994.

SDRC Tipo 1 (Distrofia Simpatica de SDRC Tipo 2 (causalgia)
Refex)

1. Presencga de um evento nocivo inicial, | 1. Presenga de dor continua, alodinia ou
Oou uma causa de imobilizagao hiperalgesia por leséo do nervo, nao
necessariamente limitada a distribuicao

do nervo lesionado

2. Dor continua, alodinia ou hiperalgesia | 2. Presenca de edema, alterag¢des da
com a qual a dor é desproporcional a coloracao da pele ou atividade anormal

qualquer evento incitante sudomotora na regido de dor.

3. Presenca de edema, alteragbes da 3. Este diagndstico € excluido pela
coloragao da pele ou atividade anormal | existéncia de condi¢des
sudomotora na regiao de dor. que de outra forma levaria em conta o

grau de dor e disfungao

4. O diagndstico € excluido pela
existéncia de condi¢cbes que de outra
forma levaria em conta o grau de dor e

disfuncao.

Fonte: adaptado de HAYEK et al., 2015.55
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Tabela 2 -novos critérios de diagndstico para a SDRC 2012.

NOVO DIAGNOSTICO CLINICO DA IASP CRITERIOS PARA SDRC

l. Dores continuas, desproporcionais a qualquer evento iniciante

Il. Deve relatar pelo menos um sintoma em trés das quatro categorias

seguintes:

1. Sensorial: relatos de hiperestesia e/ou alodinia

2. Vasomotor: relatos de assimetria de temperatura e/ou altera¢des da cor da pele
e/ou assimetria da cor da pele

3. Sudomotor / edema: relatos de edema e/ou sudorese mudancas e/ou assimetria
de suor.

4. Motor / tréfico: disfungdo motora (fraqueza, tremor, distonia) e/ou alteragdes

troficas (cabelo, unha, pele)

. Deve exibir pelo menos um sinal no momento da avaliacdo em dois ou

mais das seguintes categorias:

1. Sensorial: evidéncia de hiperalgesia (picada) e/ou alodinia (para toque leve e/ou
pressdo somatica profunda e/ou movimento articular)

2. Vasomotor: evidéncia de assimetria de temperatura e/ou alteracdes na cor da
pele e/ou assimetria

3. Sudomotor / edema: evidéncia de edema e/ou mudancas sudoriparas e/ou
assimetria

4. Motor / tréfico: disfungdo motora (fraqueza, tremor, distonia) e/ou alteragdes

troficas (cabelo, unha, pele)

V. N&o ha outro diagndstico que explique melhor os sinais e sintomas

Fonte: adaptado de HAYEK et al., 2015.
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O tratamento da SDRC €& multidisciplinar, devendo envolver o cirurgiao, algologista,
anestesista e psicélogo, a fim de proporcionar melhor qualidade de vida do paciente.
Como tratamento, existem terapéuticas de agdo farmacologica, bloqueio do nervo
simpatico, terapias alternativas (Biofeedback, acupuntura, hipnose) e técnicas de
reabilitacdo (Ultrassom, laser, microcorrente, dessensibilizante). A SDRC nao possui
cura, porém existem formas de modular seus sintomas (GASPAR; ANTUNES,
2011).

2.1 Liquen Plano

O liquen plano é uma doenca inflamatédria crénica, de causa desconhecida, mediada
por células T com participacao de linfécitos CD4 e CD8. Afeta de 1 a 2% da populacéao,
tendo uma predilecéo pelo sexo feminino na faixa etaria entre 30 a 60 anos de idade.
Esta patologia possui etiologia de natureza autoimune, sendo provavelmente
modulada por fatores psicogénicos (MIGUEL et al., 2018).

O liquen plano € uma doenca mucocutanea crénica que afeta pacientes adultos;
todavia, a ocorréncia em criangas, tem sido relatada (SOUSA, 2005). Em pele
apresenta-se como uma erupc¢ao papulosa de coloragédo purpura; nas mucosas ocorre
preferencialmente na oral e genital e, raramente a mucosa do nariz, anal, conjuntiva,
laringe e uretra (NICO; FERNANDES; LOURENCO, 2010). Em boca, usualmente
apresenta-se com multiplas lesdes bilaterais simétricas preferencialmente em mucosa
jugal, borda de lingua e gengiva. Existem variantes clinicas do liquen plano oral (LPO):
reticular, placa, erosivo e bolhosa (MIGUEL et al., 2018).

As lesbdes do LPO podem variar ao longo do tempo no mesmo paciente, alterando sua
localizacdo e aspecto clinico. As formas mais comumente encontradas sao areticular
€ 0 erosivo, sendo o mais prevalente o reticular. Esta variante clinica apresenta-se de
forma assintomatica com estrias brancas que se entrelagam, intituladas estrias de
Wickham. A forma erosiva apresenta areas de eros&o ou ulcera com sintomatologia
dolorosa ou sensacdo de queimacgao, tendo na periferia a presenga das estrias
brancas. Muitos fatores tém sido relacionados com as mudancas na apresentacao
clinica do liquen plano, tais como: fatores emocionais, procedimentos para

tratamentos odontologicos, alteragdes sistémicas, ingestdo exagerada de alcool, uso
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de cigarro, consumo de alimentos e frutas acidas e alimentos condimentados
(SANTANA et al., 2017).

Apesar das caracteristicas clinicas serem geralmente sugestivas de LPO, o
diagnostico ndo pode ser provido com base em caracteristicas clinicas da doenca,
sendo fundamental a realizagdo de uma bidpsia para o exame histopatoldgico do
tecido (MIGUEL et al., 2018). As caracteristicas histopatoldgicas incluem degeneragéo
hidropica da camada basal do tecido epitelial, infiltrado inflamatério linfocitario em
banda subepitelial, exocitose de linfocitos, papilas epiteliais em forma de dentes de
serra, hiperparaceratose e auséncia de displasia epitelial (WERNECK, 2016).

O liquen plano possui uma etiologia incerta, porém a patogenia da lesdo é descrita a
partir de uma alteragdo das células da camada basal do epitélio capaz de ativar o
sistema imune induzindo a producao de células como linfécitos T e citocinas como
interleucina-2 (IL-2), interferon gama (IFN-g) e fator de necrose tumoral (TNF). Esta
reacado inflamatdria determina a apoptose dos queratindcitos na camada basal e
assim a atividade da doenca (PAYERAS et al., 2013; SILVA, 2019).

Alguns estudos apontam uma possivel associagao entre o LPO e infecgbes virais,
como subtipos do herpes simplex, Epstein-Barr, Citomegalovirus (PAYERAS et al.,
2013) e hepatite C (LODI, PORTER,SCULLY,1998). Entretanto, restam algumas
duvidas sobre a agao destes agentes na etiologia do LPO ou se a infecgao sobrepde
as lesoes ja existentes. Tem sido investigado na etiologia do LPO fatores emocionais,
como depressao, ansiedade e estresse, pois 0s pacientes com a doencga relatam
desenvolvimento ou exacerbacido das lesdes durante os periodos de maior tensao.
Porém, esta associacdo permanece controversa na literatura (GUERREIRO;
MACHADO; FREITAS, 2005). Presume-se que situacbes estressantes possam
modular o LPO, alterando e ocasionando desregulagdo das fungbes imunes
(PAYERAS et al., 2013).

Neste momento ndo ha cura para o LPO, contudo, ha tratamentos que tém como
finalidade essencialmente reduzir a duragéo e a gravidade dos niveis sintomaticos
(AGHAHOSSEINI, 2005). Como o liquen plano € uma condi¢do imunologicamente
mediada, os medicamentos indicados, tanto agentes topicos como sistémicos, sao
corticosteréides, porém, os resultados terapéuticos ainda permanecem
insatisfatorios (SANTANA et al., 2017).
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Este projeto tem como objetivo relatar o caso de uma paciente portadora de SDRC
que posteriormente desenvolveu o LPO, bem como realizar uma revisao de literatura

sobre estas duas patologias buscando evidéncias sobre a relagdo entre elas.
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OBJETIVO

Relatar o caso de uma paciente portadora da Sindrome da Dor Regional Complexa e
Liquen Plano Oral, bem como realizar uma revisao de literatura sobre as duas

patologias.

OBJETIVOS ESPECIFICOS

Relatar o processo diagnostico das lesées bucais de liquen plano em uma paciente
portadora da Sindrome da Dor Regional Complexa e condutas realizadas.
Realizar uma revisdo de literatura nas principais bases de dados sobre as duas

patologias envolvidas no caso, buscando uma possivel relacdo entre elas.
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METODOLOGIA

O presente relato de caso clinico foi realizado a partir de coleta de informacgdes sobre
a paciente (anamnese), analise de laminas histoldgicas, exames fisico intra e extra
bucal, além de fotos das lesdes clinicas. Informacdes sobre conduta e tratamento
foram extraidas do prontuario da Faculdade de Odontologia da UFRGS, bem como o
acompanhamento da paciente foi realizado pela aluna de graduacgao e professora
orientadora envolvidas no estudo. A paciente foi convidada a participar do estudo,
sendo informada sobre a natureza e metodologias utilizadas. Uma vez que concordou
em participar, a paciente assinou o Termo de Consentimento Livre e Esclarecido
(Apendice 1).

Para a revisao de literatura, foram utilizados artigos presentes nas principais bases de
dados, (LILACS, Scielo e PubMed). A busca foi realizada em cinco de fevereiro de
dois mil e dezenove, com as seguintes palavras-chaves: “liquen plano oral”, “sindrome
dor regional complexa” e “doengas crbnicas” e suas correspondentes em inglés, “oral
lichen planus”, “complex regional pain syndrome” e “chronic diseases”. Foram
selecionados artigos sobre a fisiopatologia das doengas estudadas, publicados nas
linguas portugués, inglés e espanhol no periodo de 1999-2019. Foram excluidos os

artigos duplicados.
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5 CASO CLINICO

Paciente do sexo feminino, 32 anos, cor da pele branca, professora, procurou
FO/UFRGS para exodontia do dente 38. Na anamnese paciente relatou ser portadora
de asma, hipotireoidismo e SDRC. Utilizava xinafoato de salmeterol para tratamento
da asma, Cloridrato de Bupropiona para depressdao e Oxicodona 10 mg eventual
quando dor intensa.

A SDRC foi diagnosticada em 2015 quando morava em Los Angeles/EUA. Paciente
relatou que aos 26 anos sofreu um acidente de corte em sua mao esquerda com uma
garrafa de vidro, sendo necessario pronto atendimento para sutura da les&o. Passado
uma semana do ocorrido foi realizada a sua primeira cirurgia, pois houve perda de
mobilidade dos dedos, dor intensa, rigidez e inchagco na mao esquerda. Apos o
procedimento cirurgico a paciente realizou sessoées de fisioterapia (3 vezes/semana
durante 8 meses). Nado havendo melhora com o tratamento proposto, foi realizada
segunda cirurgia para incisao de 3 tenddes flexores, recuperando a fungao flexora dos
dedos. Porém, a paciente ainda permaneceu com intensa dor na mao, sendo entéo
levantada a hipétese de desenvolvimento da SDRC tipo 2. Ao longo dos anos, a
paciente desenvolveu, devido a complexidade de tratamento da SDRC e dor crbnica
intensa, um quadro de depressdo. Atualmente a lesdo na mao esta cicatrizada (Figura
3).

Durante exame clinico e anamnese no ambulatério de exodontia da FO/UFRGS foram
observadas manchas brancas homogéneas de superficie lisa e limites definidos na
borda anterior e posterior de lingua do lado esquerdo, assintomaticas. Estas lesdes
foram diagnosticadas clinicamente como leucoplasias. Apos biopsia total, o
diagndstico histopatolégico (DHP) foi de displasia epitelial para a lesdo posterior
(Figura 4A) e hiperplasia epitelial para a lesdo anterior (Figura 4B). Porém, em
ambas laminas histolégicas, havia descrigdo microscopica de infiltrado linfocitario
subepitelial focal. Apdés 7 dias, paciente retornou para remoc¢ao de sutura da
exodontia e foi encaminhada para clinica de estomatologia/patologia da mesma
Faculdade para acompanhamento longitudinal. Nesta mesma consulta, foi
observada recidiva das lesdes sendo essas assintomaticas, n&o apresentando
lesdes em pele. (Figura 5).

De acordo com o aspecto e comportamento clinico das lesdes, além da presencga de
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infiltrado linfocitario focal nas laminas histolégicas, foi sugerido nova hipétese de
diagnéstico de liquen plano reticular. Nova coleta de material foi realizada apos
completa cicatrizagao das regides e o DHP foi sugestivo de liquen plano (Figura 6).

Apds 1 ano e 2 meses de realizagdo das biopsias, a paciente segue em
acompanhamento trimestral do LPO, sem alteracdo do quadro clinico (Figura 7). A
paciente foi encaminhada para atendimento no Servico de Tratamento da Dor do
Hospital de Clinicas de Porto Alegre para tratamento da SDRC, porém ainda

aguarda em lista de espera pelo atendimento na rede do SUS.

Figuras:

Figura 3. Cicatriz do acidente de corte sofrido na méao esquerda em 2015.
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Figura 4. Fotomicrografia do primeiro exame histopatolégico: A) lesdo posterior;
observa-se tecido epitelial estratificado pavimentoso hiperceratinizado com
evidenciagdo da camada granulosa, além de alteragdes celulares como
hipercromatismo nuclear, alteragcdo da relagdo nucleo/citoplasma e disceratose
restritas as camadas basal e parabasal do tecido. Diagndstico histopatologico de
displasia epitelial. B) lesdo anterior; observa-se aumento de espessura do tecido
epitelial estratificado pavimentoso de revestimento da mucosa com degeneragao
hidropica nas camadas superficiais. Diagndstico histopatoldgico de hiperplasia
epitelial. Observa-se em ambos exames a presenca de um infiltrado linfocitario focal.
Fonte: Laboratério de Patologia Bucal FO/UFRGS. (H/E, aumento de 200x).

A

A

Figura 5. Reaprecimento das lesbes 7 dias apds remocao total. A: Observa- se
area de cicatrizagao resultante da primeira cirurgia. B: aspecto de estrias brancas

sugestivas de liquen plano oral.

A B
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Figura 6. Fotomicrografia do segundo exame histopatolégico com diagndstico
sugestivo de liquen plano. A: lesédo posterior e B: lesdo anterior. Em ambas laminas
histopatoldégicas  observa-se  tecido  epitelial  estratificado  pavimentoso

hiperceratinizado com apagamento da camada basal e infiltrado linfocitario em

banda justa epitelial no tecido conjuntivo adjacente. Fonte: Laboratério de Patologia
Bucal FO/UFRGS.

Figura 7. Acompanhamento clinico trimestral das lesdes. Imagens da consulta mais
recente em novembro de 2019. A: mancha branca homogénea em borda posterior

de lingua B: mancha branca homogénea em borda anterior de lingua.
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RESULTADOS

Somando-se todas as bases de dados, foram encontrados 2.261 artigos (Tabela 3).
ApoOs a leitura dos titulos, foram excluidos 2.213 artigos que ndo preenchiam os
critérios de inclusdo do estudo. Apds a leitura dos resumos, foram excluidos mais 5
artigos, pois ndo abordavam a fisiopatogenia da SDRC e do LPO. Ao final, foram

selecionados 43 artigos que foram lidos na integra (Figura 8).

Figura 8: Fluxograma da estratégia de busca.

Lilacs

Scielo 2961
PubMed :

(04/02/2019)

TiTULO
2.213
-Duplicados
-ldioma de
publicagdo
-Ano de publicagio

RESUMO

5 excluidos
-Méo abordavam a
fisiopatogenia das
doengas
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5 DISCUSSAO

A SDRC é uma condigcdo caracterizada pela dor crbénica pos traumatica.
Relativamente rara, acomete de forma mais prevalente mulheres em torno de 30 a
45 anos de idade (CHANG, 2018). O principal sintoma é a dor incapacitante e
incompativel com a lesdo inicial (GASPAR; ANTUNES, 2011; MISIDOU,
PAPAGORAS, 2019). A dor é crbnica e severa, podendo estar presente como
alodinia (dor a estimulos ndo dolorosos) ou hiperalgesia (dor exacerbada) (HAYEK
et al., 2015). As caracteristicas clinicas do caso relatado neste estudo sé&o
semelhantes aos descritos na literatura. A paciente € uma mulher que desenvolveu a
SDRC aos 26 anos de idade apds um trauma na mao esquerda. A paciente referia
hiperalgesia crénica na mao afetada.

Segundo a literatura, individuos com dor crénica possuem tendéncia de desenvolver
ansiedade e depressdao (MONTI et al., 1998, CASTRO, 2010; VELZEN, 2019).
Estratégias de enfrentamento da dor estdo associadas a diminuicdo do
funcionamento fisico e aumento do sofrimento psicoldgico (VELZEN, 2019). No caso
descrito neste estudo, a paciente desenvolveu um quadro de depresséo ao longo dos
anos apos o diagnostico da SDRC. Segundo ela, a complexidade do tratamento da
sindrome e a dor crbnica, geralmente intensa, aumentaram seu nivel de ansiedade e
afetaram sua qualidade de vida. Apesar de ndo haver uma relagao direta entre
fatores emocionais e a etiologia da SDRC (FELIU et al., 2010), os pacientes
portadores desta sindrome, podem desenvolver quadros de ansiedade e depressao
ao longo do tempo (HAYEK et al., 2015; RAAF; FONTAINE; FAYMONVILLE, 2016;
VELZEN, 2019).

Da mesma maneira, o perfil dos pacientes portadores de liquen plano, doencga
autoimune muco cutanea, € descrito como uma pessoa com desequilibrio emocional,
podendo ter sua intensidade modulada por fatores psicolégicos (MONTI et al., 2006;
MIGUEL et al., 2018). Apesar da dificuldade de mensurar os fatores emocionais e
psicoldgicos, existem testes psicométricos que buscam quantificar e estabelecer uma
relacdo entre a doenga fisica e alteragbes comportamentais (VALLEJO et al., 2001;
RODSTROM et al., 2001; SUGERMAN; SAVAGE, 2002; MOHAMADI HASEL et al.,
2013; PAYERAS et al., 2013). Estudos envolvendo o LPO e alterag¢des psicologicas

ainda s&o escassos e muitas questdes permanecem indefinidas (CANTO et al., 2010;



30

ERGUN et al., 2011; Vallejo et al., 2001). Entretanto, Vallejo et al. (2001) observaram
maiores niveis de ansiedade e depressao em individuos com LPO do que no grupo
controle (sem doenga); os individuos com LPO apresentaram-se ansiosos,
depressivos, inconstantes e negativos. Autores apontam que a incidéncia do LPO
pode estar relacionada a fatores como estabilidade emocional e modulagdo da
personalidade. Disturbios psicologicos como depressao, ansiedade e estresse, tém
sido investigados na etiopatogénese do LPO, uma vez que pacientes com a doenga
reportam exacerbagao das lesdes durante periodos de maior tensdo emocional
(ARCE; PIAZZETA, 1995; GIRARDI et al., 2011). No caso descrito neste estudo, a
paciente apresentou sinais clinicos e histopatolégicos de LPO na borda e ventre de

lingua aproximadamente apds 2 anos do diagnostico da SDRC e depresséo.

Com a ocorréncia concomitante das duas patologias, levantou-se a hipétese de uma
relagdo entre elas, porém, a busca realizada na literatura ndo sustentou tal
proposi¢cao. Nao ha relatos na literatura de uma possivel relagdo entre a SDRC e o

LPO, bem como relatos de pacientes com esta ocorréncia concomitante.

Entretanto, no levantamento de artigos cientificos publicados sobre estas duas
patologias, foi possivel observar algumas similaridades entre a SDRC e LPO, tais
como: ambas séo condi¢des crénicas (SOUSA, 2005; CHANG, 2018), afetam mais
frequentemente mulheres em torno de 30 a 50 anos de idade (PONTE et al., 2017;
MIGUEL et al., 2018) e podem ser moduladas por fatores psicologicos (HAYEK et
al., 2015; MIGUEL et al., 2018). Além disso, alguns autores relatam que a intensidade
da SDRC pode ser modulada por doengas autoimunes, porém nao determinam quais
seriam estas condigdes (HAYEK et al., 2015; STANTION-HICKS, 2018).

Segundo BAGAN et al. (1998), ha evidéncias clinicas sugestivas da associagao entre
hepatite C e o liquen plano. O virus pode alterar a estrutura dos queratinécitos,
resultando na ativagao de células de defesa e na produgao de autoanticorposcontra
o tecido, intensificando o risco de desenvolvimento de doenga autoimunes como LPO
(HUBER, 2004). Um unico relato na literatura observou a ocorréncia da SDRC em
um paciente com hepatite C (BANT, 2007), por ser o primeiro relato desta
associagao, faltam dados para afirmar a relagdo direta ou indireta das patologias.
Paciente nao relatou ser portadora de hepatite C uma vez que a hipotese da relacéo

desta com a SDRC ser pouco explorada, bem como a paciente ndo apresentar sinais
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ou sintomas, nao foi realizado exame anti-HCV. A partir destas caracteristicas
semelhantes entre a SDRC e LPO descritas na literatura, observamos no caso
relatado alguns pontos comuns: a experiéncia de dor crdnica e severa ha 2 anos
levou a paciente a desenvolver um quadro de estresse e depressao, o que pode ter
modulado o surgimento do LPO. Além disso, nado raro, o perfil do paciente com LPO
apresenta histérico anterior de doencga sistémica/crénica e/ou problemas emocionais
(SUGERMAN; SAVAGE, 2002).

O relato de apenas um caso nao € suficiente para sugerir alguma relagéo entre a
SDRC e o LPO, porém levanta uma hipotese que pode ser explorada em estudos
futuros. Apesar da sindrome de dor ser rara na rotina do cirurgido dentista, sua
ocorréncia em ambulatérios de tratamento da dor ndo é tdo incomum, inclusive sua
prevaléncia ja foi questionada na literatura; Bruehl et al. (2007) sugerem que sua
frequéncia € maior do que se sabe. Por meio dos critérios estabelecidos pela
International Association for the Study of Pain (IASP), uma revisdo sistematica
apontou a ocorréncia de dor cronica variando entre 11,5% a 55,5%, com média de
35,5%. Sendo esta caracteristica presente em 11% dos adultos. No Brasil, a
prevaléncia de dor crénica é de 30% a 40% na populagédo (PINHEIRO et al., 2014).
Seria possivel, portanto, a partir de um estudo multicéntrico, a obtencdo de um
numero suficiente de pacientes portadores da SDRC para o exame de mucosas e

levantamento da ocorréncia concomitante do LPO ou outras doencas sistémicas.

O melhor conhecimento da possivel interagdo entre estas duas patologias poderiam
ser positivo para os pacientes, uma vez que ambas podem agir de forma somatoria,
na qual uma condi¢ao patoldgica existente pode potencializar o desenvolvimento de
outra. A presenga de uma doenga crbnica altera significativamente a capacidade
fisica, sobretudo com relagdo a limitacdo para andar, no trabalho/estudo/atividades
de lar, interferéncias na autoestima, alteragdes do humor, impaciéncia e
desequilibrio emocional (MARTIN; FRANCA; KIMURA, 1996). De modo simultaneo,
individuos com doenca crénica passam também a experimentar diferentes
sentimentos e comportamentos decorrentes de alteragdes na capacidade fisica, na
autoestima e na imagem corporal, nas relagdes com outras pessoas e na realizagéo
de uma série de atividades da vida diaria (MARTIN; FRANCA; KIMURA, 1996;
VELZEN, 2019).

Diante das complexidades das fisiopatologias das doencgas, os profissionais
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envolvidos com a assisténcia a saude, € de fundamental importancia a consideragao
de que a doencga seja ela aguda ou crbnica, € uma experiéncia bastante complexa e
individualizada. E preciso enfatizar também que, no processo de adaptacdo as
limitagdes decorrentes da doenca, os profissionais da saude ndao devem se abater
diante de um tratamento de modesto resultado, porém, devem persistir na busca de
propiciar ao seu paciente uma melhor qualidade de vida (MARTIN; FRANCA,;
KIMURA, 1996).
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6 CONSIDERAGOES FINAIS

Apods a analise dos artigos pode-se concluir que nao existe relagéo direta entre a
SDRC e o LPO, bem como ndo encontramos outro relato da ocorréncia concomitante
das patologias estudas. Entretanto, foram observadas algumas semelhangas na
descricdo do perfil dos pacientes portadores de SDRC e LPO, além de ambas serem
doencgas crbénicas que podem ser moduladas pelo estado emocional do paciente.
Fatores psicolégicos existentes podem ocasionar alteragbes na intensidade de

apresentacao das doengas ou do surgimento de novas patologias.

Embora a falta de relagdo entre a SDRC e o LPO encontrada na literatura, ndo pode
ser descartado que portadores de SDRC venham a desenvolver a partir alteragdes
psicologicas e junto a outros fatores, um quadro de LPO ou até mesmo intensificar

sua apresentacao.
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APENDICE A - TERMO DE CONSENTIMENTO LIVRE E ESCLARECIDO

Termo de Consentimento Livre e Esclarecido fornecido ao paciente, como forma de
convite para participagao e autorizagao de sua inclusdo no relato de caso, conforme
solicitado pela Comissao de Pesquisa da Faculdade de Odontologia e pelo Comité
de Etica em Pesquisa Universidade Federal do Rio Grande do Sul, para a aprovagao
do projeto.

UNIVERSIDADE FEDERAL DO RIO GRANDE DO SUL - FACULDADE DE
ODONTOLOGIA

Termo de Consentimento Livre e esclarecido

Relato de caso: Sindrome dolorosa complexa regional associada ao liquen plano

oral: relato de caso e revisao de literatura.

1. Natureza da pesquisa: vocé esta sendo convidado para participar desta
pesquisa da area da saude que tem como finalidade relatar caso clinico sobre a
sindrome dolorosa complexa regional associada ao liquen plano oral, bem como

levantar informacgdes na literatura que sustentem uma discussao sobre este tema.

. Participante da pesquisa: Debora Neiros Rocha

3. Envolvimento na pesquisa: ao participar desta pesquisa, vocé sera
convidado a realizar uma anamnese e exame fisico (intra e extraoral), bem como ter
as lesdes bucais, em pele e exames complementares fotografados para ilustragéo
do caso. Vocé tem a liberdade de recusar e desistir de participar em qualquer
momento, sem prejudicar seu tratamento junto ao ambulatério de

Estomatologia/Patologia desta Faculdade.
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4. Riscos e desconforto: a participagdo nesta pesquisa nao oferece riscos legais
de nenhuma ordem e os procedimentos utilizados obedecem aos critérios da ética
em pesquisa com seres humanos conforme resolugao n°466/2012 do Conselho
Nacional de Saude. O possivel desconforto deste estudo esta relacionado com
perguntas realizadas na anamnese que podem tomar seu tempo, a necessidade de
consultas de acompanhamento para o controle das lesdes bucais e divulgagao das
imagens e dados. Para minimizar estes riscos, as imagens clinicas ser&o realizadas
sem que haja a possibilidade de identificagdo do paciente, apenas a adequada

visualizacio das lesoes.

5. Confidencialidade: Todos os dados coletados na anamnese e exame fisico
intra e extraoral s&o estritamente confidenciais. Tanto informagdes quanto imagens
sO poderao ser publicadas com finalidade cientifica de forma andnima, isto é, sem

divulgagao dos nomes das pessoas envolvidas.

Caso vocé tenha duvidas e precise de maiores esclarecimentos sobre a realizagao
dessa pesquisa, podera entrar em contato com os pesquisadores por meio dos
telefones (51) 3308-5011 (Prof. Laura de Campos Hildebrand) ou (51) 3308-3738

(Comité de Etica em Pesquisa da Universidade Federal do Rio Grande do Sul).

Apos estes esclarecimentos, solicitamos seu consentimento de forma livre e
esclarecida para participar desta pesquisa. Para tanto, preencha os itens que se

seguem:
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CONSENTIMENTO LIVRE E ESCLARECIDO

Declaro ter lido e compreendido integralmente as informag¢des acima apresentadas
antes de assinar o termo de consentimento. Foi-me dada ampla oportunidade de
fazer perguntas, esclarecendo plenamente minhas duvidas. Assim, eu, forma livre e

esclarecida, concordo em particular voluntariamente desta pesquisa.

Porto Alegre,__de de

Nome

Assinatura paciente

Assinatura pesquisador responsavel

ATENGAO:

Esse termo de consaentimento sera impresso em duas copias, sendo uma de propriedade do
participante da pesquisa, e outra de propriedade dos pesquisadores.

A sua participagao em qualquer tipo de pesquisa é voluntaria. Em caso de duvida quanto aos seus
direitos, podera entrar em contato com os pesquisadores por meio dos telefones 51 33085011 e
email: lauracamposh@gmail.com. Tambem podera contatar o comite de Etica em Pesquisa da UFRGS,
enderegado a Av. Paulo Gama, 110 — 7° andar — Porto Alegre/RS — CEP: 90040-060 Fone:
(51)33083837. E-mail: etica@propesq.ufrgs.b
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APENDICE B - TERMO DE AUTORIZAGAO DE USO DE IMAGEM

Termo de Autorizag&do de Uso de Imagem fornecido ao paciente, como forma de

autorizag&o para uso de imagens no relato de caso, conforme solicitado pela

Comisséo de Pesquisa da Faculdade de Odontologia e pelo Comité de Etica em

Pesquisa Universidade Federal do Rio Grande do Sul, para a aprovagao do projeto.
TERMO DE AUTORIZACAO DE UDO DE IMAGEM

Eu ,

CPF RG , depois de conhecer e entender os objetivos,

procedimentos metodoldgicos, riscos e benificios do relato de caso, bem como estar ciente
da necessidade do uso de minha image, e informagdes pessoais especificados no termo de
consentimento livre e esclarecido AUTORIZO, através do presente term os pesquisadores
Profa. Laura de Campos Hildebrand, Académica Laysla Pedelhes Silva do projeto de relato
de caso intitulado “ Estudo da relagao entre a Sindrome da dor regional complexa e liquen
plao oral: relato de caso e revisao de literatura”, a realizar as fotos que se fazem necessarias

e ou acolher o meu depoimento sem quaisquer 6nus financeiros a nenhuma das partes.

Ao mesmo tempo, libero a utilizagao dessas fotos e ou depoimento para fins cientificos e de
estudos (trabalho de conclusao de curso, artigos e slides), em favor dos pesquisadores
acima especidicados, obedecendo ao que esta previsto na Resolugdo n® 466/2012 do

Conselho Nacional de Saude.

Porto Alegre,__de de

Participante da pesquisa Pesquisador Responsavel pelo Projeto
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APENDICE C - TERMO DE COMPROMISSO DE UTILIZAGAO DOS DADOS

Termo de Compromisso de Utilizagdo dos dados assinado pela pesquisadora
responsavel conforme solicitado pela Comissdo de Pesquisa da Faculdade de
Odontologia e pelo Comité de Etica em Pesquisa Universidade Federal do Rio
Grande do Sul, para a aprovagéao do projeto.

TERMO DE COMPROMISSO DE UTILIZAGAO DOS DADOS
Titulo do estudo: Estudo da relagado entre a Sindrome da dor regional complexa e liquen

plano oral: relato de caso e revisao de literatura.

Eu, Laura de Campos Hildebrand, docente da faculdade de Odontologia da Universidade
Federal do Rio Grande do Sul, pesquisadora responsavel do projeto acima mencionado,
comprometo-me com a utilizagdo dos dados extraidos durante a anamnese e exame fisico
do paciente relatado no caso.

Comprometo-me a manter a confidencialidade dos dados coletados durante o exame e
prontuario, bem como a privacidade de seus conteudos.

Declaro entender que é minha a responssabilidade de n&o repassar os dados coletados em
sua integra, ou parte deles, as pessoas ndo envolvidas na equipe da pesquisa.

Por fim, comprometo-me com a guarda, cuidado e utilizagdo das informagbes a’penas para
cumprimento dos objetivos previstos nesta pesquisa aqui referida. Qualquer outra pesquisa

em que eu precise coletar informacgdes serao submetidas a apreciacao do CEP/UFRGS.

Porto Alegre, 11 de novembro 2019.

Laura de Campo Hildebrand

Faculdade de Oodntologia da Universidade Federal do Rio Grande do Sul.
Rua Ramiro Barcelos, 2492-5° andar — Porto Alegre/RS — CEP:90035-003 — (51) 3308-5011.
E-mail:lauracamposh@gmail.com
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