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Kutis Trikolor: Bir Olgu Sunumu
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Ozet

Kautis trikolor, normal goriintiimlii deri iizerinde birbirine komsu
alanlarda hipo ve hiperpigmente lezyonlarin dogumsal olarak bir arada
bulundugu yeni tanimlanmis bir fenomendir. Tek basina deri bulgula-
riyla seyredebilen bu tabloya cesitli dogumsal defektler de eslik ede-
bilmektedir. Bu yazida kutis trikolorlu bir olgu sunulmus ve literatiir
bilgileri gdzden gegirilmistir.
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Abstract

Cutis tricolor is a recently described skin phenomenon
characterized by the coexistence of congenital hyper and
hypopigmented macules adjacent to each other on a background of
normal skin. Cutis tricolor may occur as a cutaneous feature of various
multisystem birth defects. We report a case of cutis tricolor and review
the literature.
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Kutis trikolor (KT) terimi ilk kez 1997 yilinda
Happle ve arkadaslari tarafindan normal gorii-
niimlii deri izerinde birbirine komsu alanlarda hipo
ve hiperpigmente lezyonlarin dogumsal olarak bir
arada bulunmasim tanimlamak icin kullanilmustir.'
Deride 1ii¢ farkli renk olusumu, genomik
mozaisizmin 6zel bir formu olan “twin-spotting”
mekanizmasiyla ile agiklanmaktadir."? Literatiirde
bir kisminda sistemik bulgularin da eslik ettigi 7
kutis trikolorl olgu bulunmaktadir."*’

Bu yazida dogumsal anomalilerin eslik etme-
digi kutis trikolorlu bir olgu sunulmus ve literatiir
bilgileri gozden gegirilmistir.

Olgu
Otuzii¢ yasindaki erkek hasta, karninda dogus-
tan beri olan renk degisiklikleri nedeniyle basvur-
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du. Oz ve soyge¢misinde dzellik olmayan hastanin
sistemik muayene bulgular1 dogaldi. Dermatolojik
muayenesinde; sirtin sol tarafinda orta hattan bas-
layip karin orta hattina kadar ilerleyen segmental
tarzda dagilim gosteren, degisik biytikliiklerde ¢ok
sayida  hiperpigmente makiiller de igeren
hipopigmente yama saptandi (Sekil 1 ve 2). Viicu-
dun diger bolgelerinde deri normal goriiniimde idi.
Wood 15181 muayenesinde hipopigmente alanda
kontrast artis1 gozlenmedi. Hastada olas1 dogumsal
anomalileri aragtirmaya yonelik olarak yapilan
direkt kemik grafileri, karmm ultrasonografisi ve
beyin tomografisinde patolojik bulgu saptanmadi.
Hipopigmente, hiperpigmente ve normal goriiniim-
lii deriden alinan biopsi materyallerinin Masson
Fontana ile boyanan preparatlarinin histopatolojik
incelemelerinde; hiperpigmente alanda bazal taba-
kada pigment artimi, hipopigmente alanda melanin
pigmenti yoklugu ve normal goriiniimlii deri ala-
ninda ise dermiste hafif pigment inkontinansi iz-
lendi. Bu klinik ve histopatolojik bulgularla hasta-
ya KT tanist konuldu. Hasta KT ile ilgili olarak
bilgilendirildi ve izleme alindi.
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Sekil 1. Sirtin sol tarafinda, orta hattan baslayip karmn orta
hattina kadar ilerleyen, segmental tarzda dagilim gosteren,
degisik biiyiikliiklerde ve ¢ok sayida hiperpigmente makiiller
de igeren hipopigmente yamanin sol taraftan gériiniimii.

Sekil 2. Ayni lezyonun 6nden gériiniimii.

Tartisma

Olgumuza normal goriintimlii deri {izerinde
birbirine komsu alanlarda hipo ve hiperpigmente
lezyonlarm dogustan beri varolmasi ve lezyonunun
Wood 15181 muayenesinde kontrast artisi olmamast
nedeniyle KT tanis1 konulmustur. Ayiric1 tanida
seyirleri esnasinda hipo ve hiperpigmente
makiillerin  birlikte goriilebilecegi vitiligo ve
piebaldizm disiiniilmiistiir. Ancak bu hastaliklarin
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en belirgin o6zelligi Wood 1511 muayenesinde
kontrast artisi gostermeleridir.® Ayrica
piebaldizmde amelanotik makiiller genellikle
simetrik  yerlesimlidir ve hastalarin yaklasik
%90'nin da tabloya frontal bélgede beyaz pergem
de eslik etmektedir.®

Kutis tikolor ilk kez 1997 yilinda Happle ve
arkadaslari tarafindan tamimlannmustir. {1k olgudaki
pigmentasyon bozukluguna; dismorfik yiiz gorii-
niimii, ileri derecede kifoskolyoz, epilepsi, motor
ve mental retardasyon gibi dogumsal defektlerin de
eslik ettigi bildirilmistir.' Daha sonra bir kisminda
sistemik anomalilerin de eslik ettigi 6 olgu daha
rapor edilmistir (Tablo 1)."*” Bildirilen olgulardan
birinde KT, fakomatozis pigmentovaskiilarisin bir
parcasi olarak yer almustir.* Ruggieri de, 6 ve 11
yaslarinda 2 olgu bildirmis ve birinde psikomotor
gerilik, dismorfik bulgular ve kas-iskelet sistemi
anomalileri izlemistir.” Yine ataksiya-
telenjiyektaziali bir olguda da KT gbzlenmis ve bu
olguda telenjiyektazinin bulunmamas1 dikkati
¢ekmistir.’ Son olarak bizim bildirdigimiz, birinde
meme hipoplazisi saptanan KT’lu 2 kizkardes,
KT'un ailesel ortaya ¢ikisi yoniinden ilgingtir.”
Ancak bu olgumuzun klinik ve laboratuvar incele-
melerinde eslik eden herhangi bir dogumsal ano-
maliye rastlanmamistir.

Kutis trikolori olusumu genetik olarak “twin-
spotting” mekanizmasiyla agiklanmaktadir."> Bu
mekanizma basitge, embriyogenez evresinde 2
farkli resesif karakter i¢in heterozigot olan bir kok
hiicresinde, boliinme sirasinda olusan
rekombinasyon sonucunda her bir karakter i¢in
homozigot 6zellikte 2 farkli kok hiicresinin olus-
masi olarak agiklanabilir (Sekil 3). Bu olayin dogal
sonucu olarak birbirine komsu, farkli genetik 6zel-
likte hiicreler ortaya cikar. Fenotipik olarak bu
durum kendini, normal deri {izerinde birbirine
komsu alanlarda iki farkli karakterin ortaya ¢ikma-
st seklinde gosterir. Buna 6rnek olarak; bir alanda
hipopigmentasyon olusurken komsu alanda
hiperpigmentasyon izlenmesi veya bir alanda atrofi
ortaya cikarken atrofinin komsulugunda hipertrofi
gelisimi gosterilebilir. Bu lezyonlarm yayginhigi,
mutasyonun zamanina baghdir. Embriyogenez
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Tablo 1. Kutis trikolorlu olgularin klinik 6zellikleri.
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Yas (1),
cinsiyet Dagihim Eslik eden dogumsal anomaliler Farkh o6zellik
Happle ve ark.' 17, erkek  Lokalize Dismorfik yiliz goriiniimii, ileri derecede kifoskolyoz,
epilepsi, motor ve mental retardasyon
De las Heras ve ark.* 8, kadin Lokalize Fakomatozis pigmentovaskiilaris
Ruggieri M° 6, erkek Jeneralize  Psikomotor gerilik, dismorfik bulgular, kas-iskelet
sistemi anomaliler, beyinde beyaz cevher lezyonlari
11, erkek Jeneralize Yok
Khumalo ve ark.® 6, kadin Jeneralize  Ataksiya-telanjiyektazia Telenjiyektazi yok
Baba ve ark.’ 15,kadin  Jeneralize = Meme hipoplazisi 2 kiz kardes, ailesel

12, kadin Lokalize Yok

Sekil 3. “Twin-spotting” mekanizmasi; iki farkl resesif karakter i¢in heterozigot olan bir kék hiicresinde boliinme _s_l;a_s;ric_ia_olus;n
rekombinasyon sonucunda her bir karakter i¢in homozigot 6zellikte iki farkl kok hiicresinin olugmasi.®

siirecinde, mutasyon ne kadar erken olusursa
lezyon o kadar yaygin olur. Olgumuzda
pigmentasyon degisikliklerinin siirl bir bolgede
olmasi, mutasyonun ge¢ donemde meydana gelisi
ile aciklanabilir.

Sonug olarak; gilinlimiizde klinikopatolojik bir
antiteden c¢ok bir fenomen olarak kabul edilen
KT'un taninmasiyla olgu sayisinin artacagi ve yeni
olgularla birlikte bu fenomenin klinik spektrumu-
nun daha da genisleyebilecegi diistiniilmiistiir.
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