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Abstracl

A Controve6ial Crse on th. Ditgtlosfu ofChronic Btlllous Typ€ Mucocutancus Dbetse lnvolving Oral

Mucos! (t Case Reponl)

A case of chronic bullous type mucoculan€us disease involving oral mucosa was reporled fiom a 56
u"u..o|dmanwithneverhea|edoralulce6andwoundontheperianalskinforthreeyears'Th.rewerealso
l"J"Jiii"i *"i. "" ,rte limb and back skin and a lesion on nail Painful oral lesion consisted ofmucous

"r"r." a.rq""l""ii* ei"givitis and slorjghing area on palale and rongue- The patienl is draheric The llr'r

Derianal skin draanosrs was gnnutomarous candidiasis wilh differential diagnosis p€mphiSus vegetans and
;;;;; ";fili;;" ioJ."er. tt. histoparhologic cxamination did nor suppon thos€ disgnosis Aftet

se,,eral histopathologic examinations. the latest per-ianal skin diagnosis was lichen planus wirh differenlral
;i;;;;.i;;;;i;#.,' ;asculiris. bowenoid pipulosis and pvoderma sansr€nosum other skrn diagnosrs
""1"-ii""." ."ii,f-re orat diagnosis wai mucous membrane pemphigoid wirh differential diagno\r"
ii.r""'i;"", sJ."i:. tyndrome ani erythema multiforme oral hi$opathologic exam ination- showed a sub-
eDithelial blisler. whrch supponed mucous membran€ pemphigoid A ltp balm prednisone 5 mg oral tinse
il ;;i;;;' ".* given but oral improvemenr srarred aRer blood sugar lelel controlled conclusjon: lr
r. ""i'""i t"""" "t'.trt"iskio and oral m;cous lesions are from the same disease or not- Indonesian Jowhal
of De;tistry 2006; Edisi Khusus KPPIKG Xlv: I2-16
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Pendahulutt

Penvakit mukokutan tipe bulosa adalah
kelainan yang ditandai d€ngan terbentuknya bula
rana dapat dib€dakan alas bula inlradermal dan
.ulioideimal." Salah salu eliologr p€nyakit ini
adalah r€aksi autoimun yang sering disertai
timbulnya lesi dalam rongga mulut."-' Pemphigus
dan pemph'goid meruPakan kelainan autoimun trpe
bulosa )ang penama lali dikenal.' Dalam b€berapa
d€kade terakhir. tercatat banyat pedyakit bulosa
lainnya yaog juga mempunyai manifestasi dalam

rongga nulut. ' Epidermolisis blllosa' Pemphigoid
bufosa. dan lichen Dlanus (LP) tip€ bulosa
m€rupakan penyakit mukokutan yang dapat
melibatkan muko\a mulut dan dapal berlangsung
kronil selama beb€raDa bulan atau tahun' Dalam
m€rawat pasien dengan penyakit mukoku@n ripe
bulosa yang bermanifestasi di mukosa mulut
dip€rlukan k€rjasama antara spesialis penyakit mulut
dan spesialis p€nyakit kulit.'Selain riwayat penyakn
dan manifestasi klinik. guna pen€gakan diagnosis
dip€rlukan juga pemeriksaan histopalologis di



anraranya pemeriksaan dtrcct inmwolh!ftsene
dan indircct inmunall orescence.'

Pada makalah ini dilaporkan satu kasus
p€n)akiI mukokutan kronik yang melibaikan
mukosa mulut pada pasien pria dengan keluhnn
sariawan yang iidak pernah sembuh disenai luka
pada perianal selama I tahun dan lesi pada kuku
selama 5 tahun. Selain itu. liftbul bercak hitam dan
nrerah p.da kulii bagian lubuh lainnya. Dua tahun
serelah nruncul lesi kulit, pasien terd€teksi mendeflta
diabeies mellilus. Padr pasien ini. telah dilakukan
pemeriksaan hisropatologis bebe.apa kali baik di
bagian Kulit Kelamin maupun bagian Penyakit
Mulut RSUPN-CM. Diaenosis lesi perianal adalah
tichen planus (LP) dengan diagnosis bandins
vaskulitis ganulomatosa, papulosis bowenoid, dan
pt,'J?mr gonqrcnosun. Diagnosrs lesr kuhl lainnla
adalah eryrhcna nuhLtun e. Sen:'enraft di baBia
Penyakit Mulur, gambaran histopatologis lesi mulut
sesuai dengan nucous menbtane penphigoid
(MMP),

Tujuan penulisan makalah ini adalah untuk
melaporkan suatu kasus penyakit mukokutan kronik
tipe bulosa dengan hasil pemeriksaan histopatologis
le.r  lu l i r  dan lesr mulur yang lonlroversral  sehingga
belum dikerahui apakah l€si mulut dan lesi kulil
berasal dari penyakit yang sama.

Laporao Kasus

Pasien pria 56 tahun dirujuk ke klinik Penyakit
Mulut RSUPN-CM oleh klinik Kulit Kelamin untuk
evaluasi dan penatalaksanaan lesi dalam rongga
mulut. Pasien menderita sariawan yang tidak pemah
sernbuh serta luka pada perianal sejak 3 tahun yang
lalu. Lesi mulut diawali iimbulnya gelembung berisr
cairan bening di ujung lidah. Beberapa hari
kemudian gelembung pecah dan menjadi luka yang
tidak p€mah sembuh, disertai nyeri saal makao dan
sikat gigi. Senakin lama nyeri benambah pamh dan
meluas. Keluhan lainnya bibir lerasa kering dan
kaku. Pasien m€nyangkal pemah sariawan yang
hilang limbul seb€lumnya maupun dalam keluarga.
Pada lesi mulut l€lah dilakukan p€neriksaan
Ini[ologi dengan hasil pseudohifa posrtif. Pemberian
obat antijamur Nystatin suspension tidak
memberikan perbaikan pada keluhan rongga mulut.

Kronologis Penegakan Diagnosis Lesi Kulit
Luka di perianal diawali dengan timbulnya

gelembung berisi cairan bening yang kemudian
pecah dan timbul luka yang semakin meluas

(Ga"rbar l). Srbelum berobai di RSUPN-CM.
pa\rdr dJrdnE te brh'  pcngobdrdn dan didgnosrs
hrka perianalnya adalah ulkus p€rianal dan diberi
afiibiorik .tfu.lrox dan coripler namun lidak ada
perbajkan. Selain ilu, timbul bercak di kulit tangan
dan laki. bcrwaau k€merahan disertai rasa gatal
yang kemudian mengering dan benvarna kehitaman
lGambar l). Sedangkan pada bagian punggung dan
pcrur juga lerdapat bercak kemerahan yang iimbul
secara serenlak tanpa disertai rasa gatal (Cambar l)
dua niDgSu setelah bercak tirnbul minum Jamu.
Krku jari tangan rusak sejak lima tahun yang lalu
(Cambar 4) dan juga t€rdapat lesi nodus di sela
paha. Selama ini, pasicn lebih m€ngutamakan
pengobatan luka di daerah perianal sedangkan
keluhan di rnulut tidak pernah dikonsuliasikan ke
dokter gigi. Pasien terdeteksi menderita diabeles
nellilus setahun sebelum berobat di RSUPN-CM
tetapi tidak rutin minum obat maupun periksa kadar
glukosa damh. Penyakit lainnya adalah p€nyakjt
lambung dan minum obat yang dibeli bebas bila
kambuh. Kebiasaan lain pasien adalah nrerokok
rokok kretek sejak usia 20 tahun dan baru berhenti
sekitar4 bulan sebelum berobal di RSUPN-CM.

Di klinik Kulit Kelamin, t€rdapat 3
kemungkinan diagnosis awal berdasarkan gambaran
khnrr ya(u granuloma landidosrs. pemphigu\
vegetans, dan kondiloma akuminatum namuo dalam
pemeriksaan histopaiologis tidak ditemukan tanda
khas yang sesuai dengan diagnosis tersebut di atas.
Selanjntny^ lichen planus (LP), tub€rkulosis kutis.
dan papulosis bo$enord dirambahlan sebagai
diagnosis banding lesi p€rianal namun hasil
pemeriksaan hisroparologi\  ulang lebih rsuai
dengan vaskulitis granulomatosa dan sifilh
sekunder. Pemeriksaan lainnya di sub bagian Kulit
Kelanin antara lain: hasil p€meriksaan darah perifer
lengkap dan Rontgen toraks berada dalam batas
normal, dan tes Mantoux. VDRL, dan TPHA
hasilnya negatif. Dari hasil pem€riksaan labom-
torium tersebut maka diagnosis banding tuberkulosis
kutis dan sifilis sekunder dapat disingkirkan.

Setelah beberapa kali pemeriksaan
histopatologis ulang, diagnosis lesi perianal menjadi
LP dengan diagnosis banding vaskuliris
granulomatosa, pyoderma gangrenosurn, dan
papulosis bowenoid namun hasil histoparologis ridak
mendukung p€nyakit ters€but. Pasien dirujuk ke
klinik Penyakit Mulut untuk dilakukan evaluasi dan
tatalaksana lesi mulut yang diduga merupakan oral
lichen planus. Namun berdasarkan pemeriksaan
kl inis yang d' tunJang hasi l  hi{opaLologri .  dragnoris
lesi mulut adalah nucous nenbrcne pedphigaid.
Unrut memdsrikan adanla Lesamaan d'agnos6
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anrara lesi Derianal dengatr lesi mulur' diLahrkan
Demeritsaatr lebit lanjul di klinit( Kulii Kelamtn'\nitu 

dtect lmnrnofhorescence dan indircct
innunonuoresccnce deogan hasil tidak dilemukatr
endaoan la. komplemen (Ci) dan Ebrinogen pada
di,ei tnnu,oflio,erce,ce dan tidal diLemulan
antjbodi te adaD komponen epiderniis pada
I ndir e c t I n n unof uor e s c enc e

Ijntok diasnosis klinjs iesi kulit perut datr
ounesuoe adaiah crvthe a nuhiforne deBan
Oiufrosi. banaine phiriasis rosea Pemeriksaan
hisropatologis menunjukl(aD adatr)a ganbaratr yatrg
f ebih sesuai dengan e./rena nuuuome'

Kronolocis P€trttalaksatraan Lesi Multrt
Pada- Dem€riksaan ekstraoral dit€mukan bibir

atas dan iawah kering disertai desluamasi dan
teralapat kusta kehitaman pada nidline.bibn bawa\'
I id,i diremukan Pembesaratr k€lenjar limfe
submadibula. submetrlal. dan s€rvikal Hasil
Demeriksaan Nico/Jb, test pada kulit kaki dan tangan
;esarii Pada pemeriksaatr inaaoral ditemukan
ke[ersihan rongga mulut buruk dengan kalkultB'
stain dan debds. Pemdangan disertai deskuamasl
sineiva selurui regio {Gambar 5) Mukosa labial
i.*1lr rampak arofi dan hiperemis sedatrglan
mulosa bukal tanpak erosi datr hiperemis (Gambar
6). Arofi papil Larnpak pada seluruh dorsum lidab'
Ullrus ov;l, dasar lekuingatr. dileLjlingi daerah
iipis kemerahall dengan dianeter sekitar 3 nm
diLemukan pada donum Lidab kanatr bagian atrlenor'
Pada veotral fidah kiri dan katran |anip k sloueh;ng
d,'ea (Gambar 7) Ulserasi dengatr dasar kemerahatr
ditemukan pada daemh nridline dan reglo postenor
kiri oalatun durum. Di bagian poslerior palaurm
durum bampak bercak kememban yang menlebar
(Cambar 8). Hasil pemeriksaan kesehalan gigi geligi
a;ternukan sisa akar daD karies mencapai pulpa

Diasnosis sementara yang ditegakkan pada saat
ia adalah nucous neubrane pemphisoid (l\[MP)
densao diagnosis badtrding crythcna nuhifome' oral
I P.- Behciet \vn&ome Pen^tzl^k' r'".an Pad^
kuniunsan penama meliputi aBjurafl unrut menyikal
gieideoea; sikaL gigi bulu lembd dan ul'uran kecil
i|'L ratl-set'*i. jugu diberikan pelembab bihir dan
obat lllmur mengandung povidor iodin- Selain itu,
dircncanalcn rmtuk perneriksaan kadar glukosa
darah oua.a dan 2 jam postprandial biopsi'
DenbersihaD karatre gigj- serta pencabubn sisa akar
dan sisi vanq non-lrtal'e'ioosi 

dilaku-kun di mukosa bulal bar ah kiri
Hasil pemoiksaan patologi tampak rongga di
subepidirmal dengan dasar rongga terdin alas

iarinqan qranuLasi berserbukaD sel radang menatrutr
aan Uipoirnis. canOaran hinopalolog; lebih s€suai
dengan MMP dan tidak ada tanda keganasan
(Carnbar 9).

Saat kontrol berikutnva di klinik Penyakit
lvlulul, pipi ma"Lb lerasa kalu datr nleri misih
sedikit t;msa pada daerah bekas biopsi. Berda\arkan

9- Histopaloiogis lesi oral

I

I
I

2. Bercak hitam kulit

5. Deskuanasi gingival
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:- !€meriks?an histopatologis, diagnosis kerja
._E: liegakkan adalah MMP dan t€lah dilaporkan
L-Bja Bagian Kulit Kelamin agar dilakukan
-- -ls'la lebih lanjut dan terpadu. Obat yang
: !..r^.a antam lain pelembab bibir, kumur
:..t :Jo?e 5 mg, nycostatin oral stspension, obat
r-1,: beEydanine, dan multivitamin namun
:e::ainn kondisi mulut baru terlihat setelah kadar
-i. -li.lsa darah lerkontrol.

Pdnbrhasetr

Berdasarkan gambaran klinh lesi perianal dan
LrL. b€rcak kehitaman pada kulit kaki tangan serta
rs:l pemeriksaan penunjang lainnya, diagnosb lesi
,.ir adalah lichen plams (LP) yang diperkirakan
-E melibatkan mukosa mulut. Namun berdasarkan

+rnbamn klinis intraoral dan ditunjang dengan hasil
-meriksaan histopatologis maka diagnosis lesi
:rrlul adalab nucous nenbane penphigoid
\L\tP). MMP adal6h salah satu penyakit

:ruliokubn konik autoimun yang sering melibatkan
nulosa mulut dan ditrddai dengan terbentuknya
-.ula ulserasi, dan jaringan parut pada mukosa.hT
:.lain mukosa mulut, p€nyakir ini juga dapar
::rengenai mukosa hinnya seperti hidung, mata,
:enilal, kanal anal, esophagns, nak€a, dad faring
lada individu berusia lebih 50 tahun.a"

Gambaran klinis mukosa mulut dalam kasus di
rras sesuai dengan gambaran klinis MMP pada
reberapa literatur yaitu adanya gingivitis
Jeskuamasi pada zdrA,n dan auached gingival seft^
erosj atau ulsemsi mukosa labial, bukal, lidah,
odlaEl dan dasar mulut.o' Gingiviris deskuamasi
luga dapat ditemukan pada p€nyakit mukokulan
alnnya "sepeni LP, pemphigus. dut Ilnear lgA

Jrrerre." Keluhan )ang sering rimbut anram lain
nteri, disfagia, perdarahan, mukosa terkelupas serta
suliflya menyikat gigi.a'

Lrchen planus disimpulkan sebagai dragnosis
l€si perianal berdasarkan kemungkinan
keterkaitanrya dengan lesi kulit di bagian tubuh
lainnya yaitu b€rcak merah dengan rasa gal6l pada
tangan dar kaki yang dalarn beberapa hari b€rubah
menjadi bercak kehitaman, lesi papul pada palla,
sena lesi pada kuku. Dalam literatur, Lp
digambarkan sebagai rre rlI ps yailru ptunnc,
polygonal. plana\ puryle papul, plaques, d^n tetin1
dijumpai pada pergelangan kaki tangan. Manifestasi
penyakit ini juga dapat ditemukan pada kulit k€pala,
luku. Ieher, punggung bagian bawah dan jarang di

Secara histopatologis, MMP mempunyar
garnbaran khas yang berbeda dengan Lp. cambaran
khas MMP adalah adanya bula subepidermal dengan
infiltrasi leukosit yang didominasi sel
mononukleus.'' Pada lesi bula atau vesikel vans
baru rimbul, dapar ditemukan eosinofit dan nenotii
sementara pada lesi lama akan tamDak infijrrasj
lenkosir dan lane at fbrrr$ pada dermis bagian
alas.'' Sem€ntara, gambaran Lp yaifi rcte idge
d€ngan garnbaran sa'|-toothed shape disena;
destruksi lapisan basal epitheliurn, infitrrasi sel
radarg berbentuk pira yang banyak mengandung
limfosit T dan adanya .D|y/ue bodies (co\oid, cytoi.t.
lryaline) yait\r keratinosit yang sudah mengalami
degenerasi. bark pada lapi\an eprretium mdupun
Jaringan ikat dibawahnya.''

Pada kasus ini, p€meriksaan histopatologis tetah
dilakukan baik pada lesi perianal maupun lesi mulut.
Hasil pemeriksaan pada l€si mutut adalah ditemu,(an
rongga sutrepidermal )ang \esuai denSan diagnost
MMP. Namun oleh b€berapa ahli patologis hasil
te.sebut dianggap kurang sesuai karena tidak
ditemukannya sel mononuklear dalam jumlah besar.
Hal tersebut mungkin disebabkan biopsi yang ridak
dilakukan pada lesi bula yang baru l€rbentuk_ Juga
timbul f'erbedaan interprerasi tentang adanya cDare
bodies dalam hasil pemeriksaan histopatologis
t€rcebut. Sem€ntam pada lesi p€rianal. s€telah
beberapa pemerik$an histopatologis berulang, hasil
teralhir menuniulkan gambardn yang lebih sesuai
diagnosis klinis vaskulitis granulomatosa maupun
sifilis sekunder dan belum ada yang menunj;ng
diagnosis kfinis LP. Hasil se/ologic tert for syphytis
(TPHA dan VDRr) ne$(if sehingga dragnosrs
sifi lis dapat disingki&an.

Uotuk penegakan diagnosjs MMp pada resr
perianal, telah dilakukan pemeriksaan a//ec,
inunoluorcscence (Dt) dan indircct inuno/tuo-
rcscence IIF) Dalam pemerilsaan Dt tesi MMp
akan ditemukan deposit berbentuk pita lgc, lgA dan
atau komplemen (C3) di sepanjang membran oasal
epilel dalam jaringan s€kitar lesi, baik Dada mukosa
maupun kulit6 r'  rs sedangkan dalam IF akan
dalem-ukan antibodi anti-membran basat IgC dan
IgA.'' Sem€ntam hasil kedua peme ksaan tersebut
pada kasus ini adalah tidak diremukan endapan Ig,
komplemen (C3), fibrinogen maupun antibodi
Ierhadap komponen epidermis sehrngga diagnosi.
MMP untuk lesi perianal belum dapat dit€alkan.

Penyebab kontroversi diagnosis dalam kasus rnr
adalah adanya perbedaan inrerpretasi hasil
p€meriksaan histopatologis lesi mulut yang semula
diduga merupakar manifestasi kelainan kulit yds
diderita pasien. Dugaan lersebut rimbut tireni
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adanya peEamaan riwayst perjalanan penyakit dan
gambaran klinis antara lesi kulit bagian p€rianal
dengan lesi mulur. yaitu ulserasi menehp yang
rimbul alibal pecahnya buta berisi cairan bening
serta nyed berdenlur hrtang rimbut yang diraakan
bersamaan dikedua l€si reuebut. Untuk menunjang
diagnosis lesi mulut, p€rlu dilakukan pemeriksaan
indircct dar ditect innunolluorescence. Nam\un
ddan)a rrauma rerhadap bropsi )ang sudah berulang
Lali dilakulan. kadar gtukosa darah yang belum
dapat terkontrol, atrofi mukosa mulut, dan tidak
ditemukannya bula baru dalam rongga mulut, maka
pemeriksaan teNebut belurn dapat dilakukan.

X€simpulsn

_ Sampai saat makalah ini ditulis, belum dapat
dilakukan pemeriksaan lebih lanjut, baik oleh kli;ik
Kulit Kelamin naupun klinik penyakit Mulut, untuk
mendukung diagnosis nucous nerab.une
p-enphigoid pada lesi p€rianal atau sebaliknya
diag:nosis lichen planus pada lesi mulut. Oleh ka.ena
itu belum dapat dipastikan apakah lesi mukosa murur
merupakan manifeslasi orat p€nyakir kulil yang
drdenla aLau merupakan penyakir yang berbeda.
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