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RELATO DE CASO

] Bras Patol Med Lab » v. 44 # n. 5 ¢ p. 355-357  outubro 2008 CASE REPORT

Linfangite granulomatosa de genitalia infantil: g s o 5106
Aceito para publicacdo em 20/10/08

relato de caso e revisao da literatura Publcado e 20/10/8

Granulomatous lymphangitis of children’s genitalia: report of a case and review of the literature

Ana Paula Camargo Martins'; Camila Deneka Arantes Souza? Fabiana Massae lanaguihara®;
Mario Rodrigues Montemoér Netto*; Licia de Noronha*

TN resumo

Pénis Linfangite granulomatosa de genitélia ndo-infecciosa é causa rara de linfedema genital autolimitado e
idiopatico em criancas®®9. A maioria dos casos de linfedema com granuloma néo-infeccioso de genitalia
em pacientes jovens ocorre em associacdo a doenca de Crohn subseqliente ou concomitantet 9. O
caso relatado é de um menino de 14 anos que apresentava histéria de linfedema genital principalmente
Doenga de Crohn em regigo dorsal do corpo do pénis, poupando prepucio, parte distal do pénis e saco escrotal. Estudos
laboratoriais ndo revelavam doencas sistémicas. O exame anatomopatoldgico da peca revelou tratar-se
de linfangite granulomatosa nao-infecciosa.

Linfangite

Linfedema

abstract ST

Non-infectious granulomatous lymphangitis of genitalia is a rare cause of self-limited and idiopathic genital | Penis
lymphoedema in children® ). Most cases of lymphoedema with non-infectious genital granulomas in young
patients occur subsequent to or concomitant with Crohn’s disease- % ). The case described is of a 14-year-
old boy with history of genital lymphoedema mainly on the dorsal region of the body of the penis, sparing
the prepuce, the distal part of the penis and the scrotum. Laboratory studies did not reveal systemic diseases. | crohn’s disease
The histopathological analysis showed it was non-infectious granulomatous lymphangitis.

Lymphangitis

Lymphoedema
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Introducao

O linfedema de genitalia é mais comum em idosos, se-
cundério as neoplasias malignas pélvicas e abdominais ou sua
terapia®*?. O linfedema peniano isolado € raramente descrito
em criangas e estd normalmente associado ao linfedema escro-
tal® 689, O linfedema de genitalia é raramente relacionado,
em criancas, com neoplasias ou doencas infecciosas (filariose,
linfogranuloma venéreo ou inguinal)®. A maioria dos casos
de linfedema com granuloma néo-infeccioso (linfangite gra-
nulomatosa nao-infecciosa) de genitélia em pacientes jovens
esta associada ao desenvolvimento de doenca de Crohn
subseqiente ou concomitante->49. Uma minoria apresenta
granulomatose orofacial (queilite granulomatosa e sindrome
de Melkersson-Rosenthal)( 349, As causas mais comuns de
linfedema genital (pénis e escroto) em criancas séo: linfedema
congénito (doenca de Milroy), trauma e linfedema idiopatico®
349, A descricdo histoldgica da linfangite granulomatosa néo-
infecciosa revela derme edematosa com bandas de colageno
espacadas com telangiectasias e linfangiectasias. Dentro dos
vasos linfaticos dilatados estéo ninhos de células gigantes mul-
tinucleadas e macréfagos epitelidides misturados aos linfécitos,
sem corpos estranhos ou necrose central® 3579,

Relato de caso

B., sexo masculino, branco, 14 anos, natural de Ponta
Grossa, PR, apresentou-se com histéria de tumefacéo genital
de inicio aproximado aos 12,5 anos. Ao exame fisico obser-
vava-se linfedema em trés quartos da circunferéncia peniana,
principalmente em regido dorsal do corpo do pénis, poupan-
do preplcio, parte distal do pénis e saco escrotal (Figura 1).
O aspecto era infiltrativo e endurecido, lembrando casca de
laranja, sem sinais flogisticos ou dor. Relatava maior intensi-
dade do linfedema em dias quentes e apés atividade fisica.
Negava disdria ou outros sintomas associados. Peso, altura,
desenvolvimento psicomotor e sexual eram adequados para
a idade cronolégica®. O paciente demonstrava excelente
padrdo socioecondémico-cultural, sem contatos sexuais ou
histéria de abuso e bons habitos de higiene. Negava histdria
de trauma, procedimentos cirGrgicos, picadas de inseto,
doencas sistémicas atuais ou pregressas, sintomas gastroin-
testinais ou respiratérios. Ao exame fisico ndo apresentava
febre, linfadenopatia inguinal, fissuras perianais, fistulas,
equimoses, escoriacdes ou outros achados cutaneos(™ > ®.
Os estudos laboratoriais ndo revelaram doencas sistémicas,

como doenca de Crohn, tuberculose, doenca flingica ou
sarcoidose (resultados da investigacdo hematoldgica e
bioquimica normais, velocidade de hemossedimentacéo
[VHS] normal, radiografias de térax normais, sangue oculto
nas fezes negativo)¢®. Nao foi realizada colonoscopia ou
bi6psia intestinal para diagndstico de doenca de Crohn, pois
0 paciente ndo apresentava sinais e sintomas®. A evolucdo
foi lenta e ndo houve regressdo esponténea. Fez uso de
antiinflamatérios nao-esteroidais (AINEs) orais, anti-histami-
nicos e corticdides tépicos, sem regressdo ou melhora do
quadro. Negava familiares com sinais e sintomas similares
ou histéria familiar de doenca de Crohn. Foi submetido a
bidpsia para diagnéstico, a qual ndo foi conclusiva devido a
superficialidade da amostra. Entdo se optou por tratamento
cirlrgico da lesdo com retirada de toda a drea acometida.
O exame anatomopatoldgico da peca revelou tratar-se de
linfangite granulomatosa nao-infecciosa com pesquisa para
microorganismos negativa (Figuras 2 e 3). Ao se realizarem
consulta de retorno e exames laboratoriais seis meses apds a
resseccdo da lesdo, o paciente encontrava-se sem alteracdes
no exame fisico, sem recidiva e com exames laboratoriais
normais, aguardando a consulta de um ano.

Figura 1 - Tumefacdo em trés quartos da circunferéncia peniana, afetando princi-
palmente a regio dorsal do corpo do pénis, poupando preplicio, parte distal do pénis
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Figura 2 - Lamina corada com hematoxilina e eosina com aumento de 200 vezes.
Podemos observar vaso linfdtico com granuloma epitelidide comprometendo tanto a
periferia como o interior do vaso
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Figura 3 - Ldmina corada com hematoxilina e eosina com aumento de 400 vezes, onde
se pode observar um detalhe do granuloma epitelidide mencionado na Figura 2

Discussao

O linfedema de pénis em criangas pode ser de causa infec-
ciosa, congénita, traumatica, neoplasica ou idiopatica®* 7.9,
Andlise de urina normal, urocultura sem crescimento micro-
biol6gico®, curto tempo de evolucéo e auséncia de febre
tendem a eliminar a causa infecciosa® ¢ ?. Similarmente,
quando ndo hé evidéncia de alergia, trauma, picada de
inseto ou extravasamento de urina®@, estas outras causas sao
descartadas, como no caso relatado, cujo paciente higido
e jovem apresenta linfedema peniano isolado, sem sinais

flogisticos, linfadenopatia, histéria de trauma, outros acha-
dos cutaneos ou alteragdes laboratoriais(- % * ¢®. Linfangite
granulomatosa de genitalia deve ser considerada no diagnés-
tico diferencial de linfedema cronico idiopético de genitlia,
principalmente em criancas e adultos jovens®*?. Devem ser
realizados exames fisicos, laboratoriais e seguimento para o
diagnéstico precoce da doenga de Crohn®*9), a qual pode
afetar qualquer segmento do trato gastrointestinal, da boca
até o anus, e provocar lesdes extra-intestinais, mesmo que
raras, incluindo a linfangite granulomatosa ndo-infecciosa
de genitalia® >* 79, Para o diagnéstico de doenca de Crohn
€ necessario o achado histolégico de granulomas de células
gigantes epitelidides ndo-caseoso da lesdo, em associacéo a
achados similares no reto e no canal anal®™*379. O paciente
estudado, ndo apresentou sinais ou sintomas de doenca de
Crohn. Sugere-se que a linfangite granulomatosa de genitélia
deva representar uma forma frustra da doenca de Crohn,
devido as coincidéncias entre linfangite granulomatosa de
genitélia, doenca de Crohn e granulomatose orofacial(3->2),
Linfangite granulomatosa de genitélia externa é uma causa
rara de linfedema genital, principalmente em criancas e
adultos jovens. Este achado deve alertar os médicos quanto a
possibilidade de doenca de Crohn presente ou futura®3#9.
Ainda ndo é claro se a reacdo granulomatosa genital esta
sempre associada a doenca de Crohn ou é de etiologia ainda
nao identificada.
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