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RESUMO

A Leishmaniose Tegumentar Americana é uma infeccdo parasitaria endémica
transmitida pela picada de insetos hematéfagos. Seu espectro clinico pode variar,
sendo a Leishmaniose Mucocutanea (LMC) um subtipo que é caracterizado por afetar
principalmente a mucosa oral e nasal, com apresentacao clinica diversa. A coexisténcia
de LMC e lesdes malignas é uma ocorréncia rara. Neste relato, descrevemos um caso de
expressao concomitante de LMC e Carcinoma de Células Escamosas (CCE) em um
homem, brasileiro, residente no Estado do Tocantins, de 52 anos, que apresentou uma
lesdo nodular ulcerada no labio inferior. Inicialmente, o paciente foi diagnosticado com
LTA, em que a lesdo se apresentava como nodulo solitario, granulomatoso e
arredondado no labio inferior, ndo havendo regressao total apds o tratamento com
antimoniato de n-metilglucamina. Nova biépsia foi realizada devido a suspeita de CCE,
confirmando o diagnéstico da lesdo na regido. O paciente foi encaminhado para
realizacdo do tratamento. Este caso destaca a importincia de considerar a
possibilidade de coexisténcia de patologias distintas, especialmente em Aareas

endémicas a ocorréncia de uma delas.

Palavras-chave: Leishmaniose Americana. Carcinoma de células escamosas. Saude

Publica. Odontologia.

ABSTRACT

American Cutaneous Leishmaniasis is an endemic parasitic infection transmitted by
the bite of blood-sucking insects. Its clinical spectrum can vary, with Mucocutaneous
Leishmaniasis (CML) being a subtype characterized by its primary effects on the oral
and nasal mucosa, presenting with diverse clinical manifestations. The coexistence of
CML and malignant lesions is a rare occurrence. In this report, we describe a case of
the concomitant expression of CML and Squamous Cell Carcinoma (SCC) in a 52-year-
old Brazilian man residing in the state of Tocantins, who presented with an ulcerated
nodular lesion on the lower lip. Initially, the patient was diagnosed with ATL, where
the lesion appeared as a solitary, granulomatous, rounded nodule on the lower lip,

which did not completely regress after treatment with n-methylglucamine
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antimoniate. A new biopsy was performed due to the suspicion of SCC, confirming the
diagnosis of the second lesion in the same region. The patient was referred for
treatment. This case highlights the importance of considering the possibility of
coexistence of different pathologies, especially in endemic areas the occurrence of one

of them.

Keywords: American Leishmaniasis. Squamous cell carcinoma. Public health.

Dentistry.

INTRODUCAO

A leishmaniose é uma doenga infecciosa parasitaria ocasionada por diferentes
tipos de protozoarios flagelados da familia Trypanosomatidae, dos quais correspondem
ao género Leishmania (Burza et al., 2018; Messaoudene et al., 2023). Trata-se de uma
doenga tropical negligenciada que é considerada endémica em pelo menos 90 paises e
regides tropicais e subtropicais em grande parte dos continentes, incluindo o Asia,
Africa, Oriente Médio e América Central e do Sul (Mann et al,, 2021). Em um estudo
realizado, observou-se que mais de 95% dos relatados encontram-se concentrados no
Brasil, China, Etiépia, India, Quénia, Nepal, Somalia e Suddo (Anversa et al,, 2018).

O aparecimento da lesdo, geralmente, ocorre no l6cus onde houve a picada pelo
inseto fémea, flebotominio (Mann et al.,, 2021). Uma vez acometida, a leishmaniose
pode apresentar algumas variedades de manifestacdes clinicas fenotipicas que a
categoriza em trés tipos, sendo a Leishmaniose Cutanea (LC), Leishmaniose Mucosa
(LM) e Leishmaniose Visceral (LV) (WHO, 2023). Dentre essas, a LC e LMC, subtipo da
LM, sdo as mais prevalentes no Brasil (WHO, 2023).

Quando presente as manifestagdes da LMC no hospedeiro, sao caracterizadas
por apresentagoes clinicas distintas, das quais serdao determinadas de acordo com a
espécie de leishmania e localizacao do parasita(Burza et al, 2018). Na sua grande
maioria, as lesdes apresentam-se clinicamente por nédulos endurecidos, com bordas
elevadas que lentamente progridem por meses e até anos, tendendo a ulceracdo que
por muitas vezes sao assintomaticas (Burza et al., 2018). A LMC pode ser uma condicao
grave e altamente desfigurante, resultante da progressiva destruicdo tecidual,

normalmente afetando a regido da mucosa oral, nasal e faringea (Burza et al., 2018).
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Por sua apresentacdo clinica semelhante a de outras lesdes, principalmente em
sitios incomuns, a LMC muitas vezes é confundida com lesdes malignas (Sethuraman,
Sharma, Salotra, 2008 Al-Kamel, 2017), como linfomas de células T e B (Nicodemo et
al., 2017;(Orlandi & Malfitano, 2014), carcinoma de células escamosas (CCE), tumores
granulomatosos, doencas fingicas e hanseniase (Celentano et al,, 2015; Quintella et al.,
2011; Ramos et al., 2015) também podem ser incluidos como diagndstico diferencial.

No entanto, além de sua apresentagdo clinicamente semelhante a outras lesdes,
sua coexpressao também é relatada na literatura, ndo sendo tao discutida (Saab et al.,
2012a). Com base nisso, o presente artigo tem por objetivo relatar a coexpressao de
LTA e CCE em regido de labio inferior. Além de, realizar uma revisao de literatura sobre

0s casos ja publicados sobre a tematica em questao.

RELATO DE CASO

Paciente do sexo masculino, leucodermo, 52 anos, nao fumante, nao etilista
procurou cirurgido-dentista bucomaxilofacial com queixa de “machucado que nao
melhorou e progrediu apds bidpsia e tratamento por dermatologista”. Na anamnese, o
paciente relatou que reside e trabalha em zona urbana, mas com propriedade em zona
rural. Além disso, ndo relatou histéricos de lesdes semelhantes na regido, tido como
animais de estimac¢do em sua residéncia.

No primeiro momento notou-se a presenca de lesdo nodular, solitaria, com
superficie granulomatosa e arredondada com evolucao de 5 meses (Figura 1A). Foi
feita uma consulta com dermatologista que sugeriu a realizacao de uma biépsia do tipo
incisional para estabelecer o diagndstico e conduta terapéutica. Nenhuma outra lesao

em regiao de boca, face ou corporal foi detectada.
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Figura 1: A - Lesdo nodular localizada em labio inferior com superficie granulomatosa. B e C -
Histopatologico da lesdo inicial evidenciando diminuta estrutura ovalada (seta amarela e
preta), compativel com amastigota. Fonte: Autores, 2024.

Foi realizado bidpsia incisional obtendo, a partir da andlise histopatoldgica
(Figura 1B) mucosa hiperceratética de aspecto pseudoepiteliomatoso, com intenso
infiltrado inflamatoério linfohistiocitario, que ainda apresentava diminutas estruturas
ovaladas compativeis com as amastigotas (Figura 1B e C), presenca de neutroéfilos na
camada superficial, com formacao de ocasionais granulomas, estabelecendo o
diagnostico de LTA.

Foram solicitados exames complementares como hemograma, coagulograma,
glicemia e radiografia de térax, no entanto, todos dentro do padrdao de normalidade.
Assim, o paciente foi encaminhado para o hospital de referéncia do municipio para dar
inicio ao tratamento com antimoniato de n-metilglucamina (Glucantime®) -
20mg/Sb+5/kg/dia - 40 inje¢oes - IM, mas sem resultados satisfatorios.

Apoés o insucesso do tratamento, a ndo regressao da lesdo e uma mudanca no
aspecto clinico, o paciente foi orientado e encaminhado pela dermatologista ao
cirurgido-dentista bucomaxilofacial para avaliacao. No exame fisico, o paciente nao
apresentava linfadenomegalias em regido submandibular e cervical. Em labio inferior
a esquerda foi observado lesdo assintomatica, crostosa, de coloracao amarelo-palido a
vermelho, formato ovalado, com limites indefinidos, base séssil, consisténcia
esponjosa, superficie granulomatosa, com aproximadamente 2 cm em seu maior
didmetro e com area de cicatriz da biopsia anterior.

Com base nos achados clinicos e historia prévia de tratamento insatisfatorio, o

cirurgido bucomaxilofacial realizou nova bidpsia incisional obtendo espécime
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0.4x0.2x0.2 cm com as seguintes hipéteses de diagnoéstico de CCE,
paracoccidioidomicose e leishmaniose tegumentar americana. Apds o envio da peca
anatomopatoldgica e segunda avaliacdo histopatolédgica, obteve-se o diagnoéstico de
CCE pouco diferenciado, ulcerado, sem invasdo angiolinfatica, com margens cirurgicas
laterais e profundas comprometidas por células neoplasicas de aspecto pleomorficas,
hipercromaticas e com proporg¢ao nucleo-citoplasma alterados.

O paciente foi encaminhado para atendimento médico especializado para
tratamento. O paciente segue em acompanhamento e sem caracteristicas clinicas de

recidiva.

DISCUSSAO

A leishmaniose é uma doenca infecciosa e parasitaria de ampla disseminacao,
que pode se manifestar clinicamente de diversas formas, incluindo as variantes
cutanea, difusa, mucocutinea e visceral (Burza et al,, 2018). O caso aqui relatado
enquadra-se na manifestacdo mucocutanea, achado esse similar aos relatados na
literatura (Antonio Garcia de Marcos et al., 2007; Mignogna et al., 2015; Sethuraman,
Sharma, 2008). E um tipo de doenca que tem grande associagio com a estrutura
populacional, como a distribuicdo de idade, sexo e estado nutricional, bem como o
espaco geografico, como rural, e sua associacao a pobreza e as mas condigdes de vida
(WHO, 2023). Nesse ecossistema de associacdo, apesar do paciente ndo residir em
ambiente rural, este possuia residéncia e a frequentava aos finais de semana.

As manifestagdes orais pela LM sdo achados incomuns, assim como as regioes
anatomicas de seu envolvimento. Em um estudo realizado com mais de 320 casos de
LM, os autores identificaram que a maior parte dos envolvidos compreendia homens
(67%), com idade média de 38,5 anos, com sitio de maior envolvimento a cavidade
nasal, seguida pela faringe e cavidade oral. Em contrapartida, Mignogna et al. (2015),
por meio de um estudo multicéntrico avaliando exclusivamente LM em mucosa oral,
identificaram maior envolvimento em lingua (57%), em seguida de mucosa palatina e
labial. Esses achados coincidem parcialmente com os dados demograficos do paciente
em questao e coincidem com as caracteristicas clinicas e topograficas relatadas por
Mohammadpour et al. (2017), por meio de uma série de caso, no entanto, somente a

regido anatomia que diverge dos locais mais envolvidos.
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A leishmaniose labial por sua vez é caracterizada clinicamente por um
crescimento gradual, expansivo e continuo (Mohammadpour et al, 2017). Seu
envolvimento pode ocorrer somente em um labio ou em ambos. Em duas séries de
casos evidenciadas, uma na Tunisia (Hammami-Ghorbel et al., 2015) e a outra no Ira
(Mohammadpour et al., 2017), os autores avaliaram o envolvimento da LM em labio.
No estudo de Hammami-Ghorbel et al. (2015) com 10 casos relatados de LM, os autores
identificaram somente 2 casos em labio inferior, em contraponto com o de
Mohammadpour et al. (2017), que, dentre os 7 casos de LM, 3 deles envolviam o labio
inferior. Esses estudos demonstram que a proporc¢do de envolvimento labial, seja ele
superior ou inferior, apresentam grande similaridade.

Quando a LM envolve mucosa labial, seja em um ou em ambos os labios, a
macroqueilite pode estar presente, seja ela mais sutil ou exacerbada (Toumi et al,,
2021). Essa evidéncia clinica pode ser observada no caso relatado, assim como, em
outros estudos com envolvimento da LM em labio (Ferreli et al., 2004; Hammami-
Ghorbel et al,, 2015; Khaddam et al., 2024; Mohammadpour et al., 2017; Roundy et al,,
2008; Toumi etal., 2021). A apresentacao clinica da LM pode variar de area eritematosa
(Motta etal., 2007) a papula, inchaco nodular ou placa que com o passar do tempo pode
ulcerar e apresentar consisténcia parenquimatosa (Mohammadpour et al., 2017;
Veraldi et al., 2007). Além disso, em alguns casos a linfadenopatia cervical pode estar
presente (Mignogna etal., 2015; Mohammadpour et al., 2017). No caso em questdo, ndo
era evidente clinica e a palpa¢do o envolvimento linfonodal.

Clinicamente, a LM pode ainda apresentar aparéncia semelhante a lesdes
decorrentes de outras patologias, o que se torna frequentemente um desafio para o
diagnostico precoce ou fidedigno (Mohammadpour etal.,, 2017). Ainda que a LM receba
rotineiramente a titulacdo de mimetizadora de outras lesdes (Bueno et al., 2019; Ekiz
et al, 2015), até mesmo neoplasias malignas (Oetken et al., 2017; Ramos et al,, 2015;
Saab et al., 2012), alguns casos na literatura relatam a sua apresenta¢dao concomitante
a outras entidades, como o CCE (Di Altobrando et al., 2021; Khaddam et al., 2024).

Um estudo de Khaddam et al., (2024) corrobora a possibilidade de ocorréncia
simultdnea de lesdes de LM e malignidade. Nesse primeiro relato (Khaddam et al,,
2024), os autores mostram um caso de uma paciente feminina, de 60 anos, diabética,

que apresentou ndédulo em labio inferior que, mesmo apés o tratamento com o
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antimoniato, nao apresentou regressao de lesdo, e que, concomitante a LM,
posteriormente foi diagnosticada com CCE. Esses achados, embora variem quanto ao
género e a condicdo sistémica (diabetes), sdo semelhantes ao caso relatado, pois
também envolvem o labio inferior, apresentam lesdao nodular e nao houve regressao
completa da lesdao apoés o tratamento, posteriormente diagnosticando também como
CCE. Da mesma forma que Di Altobrando et al.,, (2021), os autores relataram um caso
de um paciente com HIV positivo que apresentou piora no quadro clinico apds o
tratamento anti-leishmania, o que levantou a suspeita da presenga de uma outra lesao
concomitante. A mudanc¢a de conduta, incluindo a realizacao de novas bidépsias como
neste caso, principalmente frente a ndo regressao da lesao é um achado em comum
entre os casos, tendo em vista a realizacao do protocolo terapéutico preconizado sem
a obtengdo da resposta esperada.

A relagao entre malignidade e leishmaniose ainda ndo é totalmente esclarecida
(Kopterides et al., 2007). Em uma revisao sistematica com a proposta de avaliar a
associacdo entre a leishmaniose e o cancer, os autores nao identificaram associacdo
entre as doengas, no entanto, relataram em suas conclusdes que essa expressao mutua
entre as entidades nao é um processo aleatério, tdo como, de “ma sorte”. Além disso, os
autores ainda sugerem que essa relagdo possa estar associada ao sistema imunoldgico
comprometido, alteracdes na metilacdo do DNA e a disfungdo celular, especialmente,
em pacientes imunocomprometidos (Di Altobrando et al., 2021; Kopterides et al., 2007;
Vega-Benedetti et al., 2022). Esse imuno-comprometimento pode ser identificado no
relato de Di Altobrando et al. (2021), onde o paciente era HIV positivo, e no de
Khaddam et al. (2024), relacionado a diabetes. No entanto, no caso em questao, nao

foram encontradas evidéncias de imunocomprometimento.

CONCLUSAO

Em conclusao, destacamos que o caso apresentado ratifica a importancia da
vigilancia clinica cuidadosa e da abordagem multidisciplinar para o diagndstico e
manejo eficazes da LMC concomitante a outras lesdes malignas, como o caso do CCE de
boca. Especialmente, em casos com caracteristicas atipicas ou que apresentam

dificuldades no tratamento e na resolucdo das lesdes. Além disso, é essencial
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considerar apresentagdes clinicas incomuns em regides endémicas, como o Brasil,

onde a leishmaniose tegumentar americana é mais prevalente.
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