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Ozet

Summary

Amac: Eozinofilili anjiolenfoid hiperplazi (EAH), esas olarak
sacli deri, alin ve kulak gevresine yerlesen pembe-kirmizi
papiilonodiillerin goriildiigii nadir bir damarsal hastalik-
tir. Lezyonlar ¢ogunlukla gerileme egilimi gostermez ve
altta yatan bir arteriovendz sant varsa cerrahi tedaviye
karsin sik tekrarlar. Histopatolojik olarak damar
proliferasyonu, liimene dogru ¢ikint1 yapan siskin endotel
hiicreleri, lenfosit ve eozinofil infiltrasyonu goriiliir.
Periferik kanda da eozinofili bulunabilir.

Olgu Sunumu: Yirmilig yasinda erkek hasta periaurikular
bolgedeki piyojenik graniiloma benzer lezyonu nedeniyle
bagvurdu. Elektrokoterizasyon tedavisinden sonra ayni
bolgede yeni lezyonlarin ¢iktigi goriildii. Dermatolojik
muayenede alnin sag yarisinda ve sag periaurikular bol-
gede 0,5-1,5 cm caply, parlak kirmizi papiilonodiiller ve 1
adet derin subkutan nodiil saptandi; bolgesel
lenfadenopati yoktu. Tam kan sayimmi ve 16kosit formiilii
normal, anti-HIV negatifti. Histopatolojik inceleme EAH
ile uyumlu bulgular verdi. Lezyonlar, cerrahi eksizyon
ve intralezyonel triamsinolon asetonid ile tedavi edildi,
ancak yeni lezyonlarin ¢ikmaya devam ettigi goriildii.

Sonuclar: Olgumuz, EAH i¢in tanimlanan klasik yiizeyel
lezyonlarin yanisira subkutan, derin bir lezyonun varligi
ve altta yatan bir arteriovendz malformasyon olmamasina
karsin sik tekrarlamasi dolayisiyla sunuldu.

Anahtar Kelimeler: Eozinofilili Anjiolenfoid Hiperplazi
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Objective: Angiolymphoid hyperplasia with eosinophilia
(AHLE) is an uncommon vascular disease which is char-
acterized by pink-red papulonodular lesions located
mainly on the forehead, scalp and periauricular region.
Lesions usually do not involute spontaneously and of-
ten recur after excision, if there is an arteriovenous shunt
beneath them. Histopathologic features are vascular pro-
liferations, plump endothelial cells which protrude into
the lumen and eosinophilic and lymphocytic infiltration.
There may also be peripheral eosinophilia.

Case Report: A 23-year-old man presented with a vascular
lesion resembling pyogenic granuloma at periauricular
region. After treatment with electrocautery, new lesions
erupted on the same area. Dermatological examination
revealed shiny red papulonodules measuring of 0.5-1.5
cm. in diameter, on the right side of forehead and periau-
ricular region. No adenopathy was detected. Laboratory
investigations including complete blood cell count, leu-
cocyte formula and anti-HIV test were in normal limits
or negative. Biopsy specimens from the lesion con-
firmed the diagnosis of ALHE. The lesions were treated
with total excision and intralesional triamcinolon aceton-
ide, but new lesions continued to appear.

Conclusions: The case was interesting, as there was a deep
subcutaneous nodule in addition to classical superficial
lesions and although no underlying arteriovenous mal-
formation could be detected, was refractory to different
treatment modalities.
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Eozinofilili anjiolenfoid hiperplazi (EAH), ilk
olarak Wells ve Whimster tarafindan 1969°da
tariflenmistir ve o donemde Kimura Hastaligimin
(KH) gec¢ evresi olarak diisiiniilmiigtiir. Fakat
glinimiizde bir c¢ok arastirmacit arttk EAH ve
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Kimura Hastaligini1 iki ayr1 antite olarak kabul
etmektedirler (1).

EAH Kklinik olarak daha ¢ok geng eriskinlerde
bas ve boyun bolgesine yerlesen anjiomatoid gorii-
niimlii papiil ve nodiillerle karakterizedir (1).
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Hastaliga farkli arastirmacilar tarafindan,
atipik  piyojenik  graniilom, psddopiyojenik
graniilom, papiiler anjioplazi, kutandz histiyositoid
hemanjiom, epiteloid hemanjiom, inflamatuar
anjiomatdz nodiil gibi degisik isimler verilmistir
(1,2).

Bu yazida 6zellikle yiiziin sag yaninda tekrar-
layan anjiomat6z nodiillerle kendini gosteren bir
EAH olgusu sunulmaktadir.

Olgu

Yirmi {i¢ yasindaki erkek hasta yiiziindeki
kirmizi renkli kabarik lezyonlar nedeniyle bas-
vurdu. Ilk olarak 8 ay &énce sag kulak &niinde
¢ikan tek lezyona elektrokoterizasyon uygulan-
misg, daha sonra bu lezyonun yerinde ve etrafinda
¢ok sayida yeni lezyon ¢ikmisg, bunlarin bir kismi
kendiliginden iyilesmisti. Dermatolojik muayene-
de alnin sag yarisinda, sag kulak onilinde ve dis
kulak yolunda, ¢aplar1 0,5-1,5 cm. arasinda degi-
sen deriden kabarik, kubbe sekilli, parlak kirmizi
renkli papiilonodiiller ve bir adet, 1 cm g¢apli,
iizeri normal deriyle ortiilii deri alti nodiilii sap-
tand.

Hastanin  fizik muayenesinde  bdlgesel

lenfadenopati veya eslik eden baska bir patolojik
bulgu yoktu. Laboratuvar incelemelerinde tam
kan sayimi, protrombin zamanm (PT), PT-INR,

Sekil 1. Hastanin sag yanaginda ¢ok sayida anjiomatdz
lezyonlar ve insizyon skarlari.
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Sekil 2. Dermisteki c¢ogalma gosteren kapiller yapilar ve
eozinofillerin de bulundugu hiicresel infiltrasyon (HEx40).

aktive parsiyel tromboplastin zamani, antiHIV,
antiHCV, antiHBs ve HbsAg normal sinirlarda
veya negatifti. Periferik yaymada eozinofil oram
%4,3 olarak normal smirlardaydi. Hastanin
bilateral fasiyal arter renkli Doppler USG incele-
mesinde, sag fasiyal arterde sola oranla belirgin
debi artis1 ve diisiik direngli akim formu saptandi.
Bu bulgu, derideki lezyonlarin etiyolojisini agik-
lamaktan ¢ok, hipervaskiiler diisiikk direncli
lezyonlarin, dolayli olarak genel dolagimi etkile-
mesi lehinde degerlendirildi. Kranial manyetik
rezonans goriintiilemede ise, serebral bulgular
normal olarak saptand.

EAH, KH, basiller anjiomatdz, piyojenik
graniilom On tanilar diisiiniilerek, subkutan nodiil
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Sekil 3. Infiltrasyon igindeki eozinofiller, pembe sitoplazmala-
riyla kolaylikla se¢ilmektedir (HE x 200).

Sekil 4. Hastanin bes ay sonraki kontroliinde izlenen yeni
lezyonlar.

dahil ii¢ ayr lezyondan eksizyonel biyopsi ya-
pildi. Tiim 6rneklerin histopatolojik inceleme-
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sinde dermiste, cevre dokudan diizenli ve belirgin
bir siirla ayrilan, orta biiylikliikte damarlarin
etrafinda lobiiler tarzda yerlesmis prolifere
kapiller yapilar goriildii. Bu yapilar genis sitop-
lazmali, yuvarlak ve yer yer lobiile niikleuslar:
olan sigkin endotel hiicreleri ile ddseliydi. Bu
endotel hiicreleri baz1 alanlarda liimene dogru tek
tek cikintilar yaparak taraksi bir goriiniim olus-
turmaktaydi. Lezyon igerisinde daginik olarak,
cogunlugu lenfositlerden olusan ve eozinofil,
polimorf 16kosit ve seyrek plazma hiicreleri de
iceren bir infiltrasyon mevcuttu. Endotel hiicrele-
rinde atipi veya mitoz izlenmedi. Warthin- Starry
boyasiyla mikroorganizma saptanmadi. Bu
histopatolojik ve klinik bulgularla olgumuz EAH
tanis1 aldi. Histopatolojik incelemeler sonuglana-
na kadar gegen siirede baslanan ve 2 gr/giin do-
zunda, 15 giin verilen eritromisinle iyilesme go-
rilmedi. Bunun {izerine, mevcut lezyonlardan en
biiyiik ve hastay1 estetik agidan en ¢ok rahatsiz
edenler cerrahi olarak ¢ikarildi. Hasta, eksizyon
sonrast antibiyotik profilaksisi amaciyla verilen
levofloksasin ile kalan lezyonlarda kii¢iilme oldu-
gunu belirtti. Ancak birkag ay icinde kiigiik
lezyonlarin da biiyiidiigii ve yeni lezyonlarin olus-
tugu gozlendi. Bu lezyonlara uygulanan
intralezyonel triamsinolon asetonid tedavisine
cevap alinamadi; bu nedenle kalan lezyonlara
elektrokoterizasyon uygulandi. Bununla birlikte
yeni lezyonlarin ¢ikmaya devam ettigi gorildii.

Tartisma

EAH, lenfosit ve eozinofil infiltrasyonunun
eslik ettigi, kubbe sekilli, parlak, pembe-mor veya
kirmizi-kahverengi papiil ve nodiillerin goriildiigii
Ozgiin bir vaskiiler bozukluktur (3). Lezyonlar
daha ¢ok periaurikular bolge, sacl deri ve alinda
yerlesir, ancak nadir olarak oral mukoza, dil, gov-
de, ekstremite, vulva ve peniste de tariflenmistir.
Lezyonlar ¢ok sayida oldugunda birlesme ve grup
yapma egilimi gosterirler (1). Ulserasyon ve ka-
nama komplikasyonlar1 siklikla ortaya ¢ikar. Co-
gunlukla kendiliginden gerilemeyen lezyonlar
eksizyon sonrasinda bile rekiirrens gosterebilir.
Bazi hastalarda periferik eozinofili goriilebilir,
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fakat bu durum KH’ndakine gore daha az belirgin-
dir ve daha seyrek goriliir (1-3).

Histopatolojik olarak, subkutan yag dokusunu
ve/veya dermisi tutan iyi sinirl nodiiller goriiliir. Bu
nodiiller, damarsal proliferasyon ve lezyonun mer-
kezinde daha belirgin olan, “histiyositoid” veya
“epiteloid” olarak adlandirilan 6zel bir tip endotel
hiicresi ile karakterizedir. Diizensiz smirli genis
niikleuslar1 ve bol miktarda eozinofilik sitoplazma-
lar1 olan bu siskin endotel hiicreleri damar liimenine
cikint1 yaparlar (1,4). Stroma ise lenfosit, eozinofil,
mast hiicresi infiltrasyonu ve bazen miisin depolan-
masinin oldugu fibrovaskiiler bir yap1 olarak gorii-
lir. Bazen germinal merkezleri olan lenfoid folikiil
topluluklar1 bulunabilir, fakat bunlar genellikle
KH’ndaki kadar belirgin degildir (1).

Hastaligin etiyolojisi kesin olarak bilinme-
mektedir, bazi vakalarda travma 6ykiisii mevcuttur.
Kaposi sarkomunun etiyolojik ajan1 olan HHV Tip
8 ve EBV viral etiyoloji acisindan EAH’de arasti-
rilmig, fakat arada iligki oldugu gdsterilememistir
(5,6).

Eger biyopsi insizyonu yeterince derin ve ge-
nis yapilirsa zeminde arteriovendz sant goriilebilir
(1). Daha oOnce mevcut olan arteriovenoz
malformasyon (AVM) iizerinde EAH gelisimini ve
EAH’li bir diger olguda, mevcut AVM’un anjiog-
rafi ile gosterildigini bildiren yaymlar vardir (7,8).
Bir baska yayinda ise sacli derinin oksipital bolge-
sindeki EAH plaginin oksipital arterin anomali
seklindeki genislemesine eslik ettigi ve arterin
embolizasyonuyla lezyonun kismen geriledigi bil-
dirilmistir (9). Biitiin bu 06zellikler EAH’nin
neoplastik bir olaydan ¢ok arter veya venin hasari
ve onarimi nedeniyle gelisen reaktif bir endotelyal
hiicre  proliferasyonu  oldugunu, inflamatuar
infiltratin buna sekonder gelistigini diisiindiirmek-
tedir (1,4). Bazi g¢alismalarda ise KH’nin
inflamatuar bir proges, EAH’nin ise selim bir
endotelyal hiicre tiimdrii oldugu ileri siiriilmektedir
(10). Olgumuzda lezyonlarn tekrarlayici karakteri
altta yatan bir AVM’yi akla getirmis, ancak yapi-
lan goriintiileme ¢alismalarinda bu yonde bir bul-
guya rastlanmamustir.
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EAH’nin ayiric1 tamisinda KH, anjiosarkom,
Kaposi sarkomu, fibroz histiyositom, eriiptif
piyojenik graniilom, basiller anjiomatozis diisii-
niilmelidir (1,2).

KH ile hem klinik hem de histopatolojik agi-
dan ayiric1 taninin yapilmasi gereklidir (Tablo 1).
KH, EAH spektrumunun bir pargasi olarak diisii-
niilse de, yakin donemdeki ¢aligmalar KH’ nin ayr1
bir antite oldugunu gostermektedir. EAH, KH’na
gore klinik ve immiinolojik bulgular agisindan
daha degiskendir. KH’nin esas olarak derin,
EAH’nin ise yiizeyel lezyonlarla seyrettigi bildi-
rilmekle birlikte (10), olgumuzda yaygin yiizeyel
lezyonlarm yanisira, normal deriyle ortiilii bir adet
derin yerlesimli nodiiliin varligi, bu iki tablonun
yer yer Ortlisebildigini gostermektedir.

Eriiptif piyojenik graniilom, travma sonrasi
geligebilen, birkag ay icinde fibroz doku gelisimiy-
le kendiliginden gerileyen, daha ¢ok govde tutulu-
mu ile karakterize bir vaskiiler bozukluktur. Cok
sayida, tekrarlayan lezyonlar addlesan ve geng
eriskinlerde daha sik goriiliir. Histopatolojisi, sis-
kin endotel hiicreleri olan kapiller ve veniillerin
proliferasyonu ile karakterizedir (1,11). Olgumuz-
da ise EAH’ye benzer sekilde esas olarak bas bol-
gesi tutulmustur. Lezyonlarin bazilarinin kendili-
ginden kii¢lildiigi belirtilmis olsa da izlem siiresin-
ce higbir lezyonda fibrotik bir siire¢ ve gerileme
gbzlenmemistir.

Basiller anjiomatdz, esas olarak AIDS’li has-
talarda goriilmekle birlikte, HIV enfeksiyonu ol-
mayan, bagisiklik sistemi normal, kedilerle temasi
olan bireylerde de goriilebilir. Cok sayida kirmizi-
mor paplller goriilmesi nedeniyle klinigi EAH ve
piyojenik graniiloma  benzerlik gosterir.
Histopatolojik olarak, siskin ve epiteloid endotel
hiicreleri damar limenine dogru ¢ikinti1 yaparlar.
Notrofil ve l6kositoklastik debris varligi tani igin
onemlidir. En 6zgiin bulgu ise, Warthin-Starry ile
pozitif boyanan basil kiimelerinin varligidir (1,11).
Olgumuzda, hastanin kedilerle temas Oykiisiiniin
ve HIV bulunmamasi,
histopatolojisinde noétrofilden ¢ok lenfosit ve
eozinofil hakimiyetinin varligi, Warthin-Starry

enfeksiyonunun
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Tablo 1. Kimura hastaligi, EAH ve olgumuzun klinik ve histopatolojik 6zelliklerinin karsilastirilmasi (3)

Kimura hastalig1 EAH Olgu

Klinik

Cinsiyet Erkeklerde sik Kadinlarda sik Erkek

Lezyon sekli/Boyut Biiyiik nodiil veya timor Papiil veya nodiil (<2cm) Papiil ve nodiiller (0.5-1.5cm)
(>2cm)

Bolge Periaurikular ve submandibular Periaurikular bolge, sagli deri,  Periaurikular cilt, sagl deri, alin ve
bolge, tiikriik bezleri , parotis alin dis kulak yolu
bezi

Yerlesim Derin , subkutan yerlesim Yiizeyel yerlesim Yiizeyel yerlesim ve bir adet derin

Lezyon iizerindeki cilt dzelligi Normal goriiniimde

Lenfadenopati stk
Periferik eozinofili Hastalarin % 80°de
Histopatolojik 6zellikler

Belirgin bulgu Yogun lenfosit infiltrasyonu ile
¢evrelenmis germinal merkez-
ler

Endotelyal hiicreler Normal

Lenfoid folikiller Belirgin ve iyi forme

Doku eozinofilisi Belirgin ve sik

Parlak, pembe-mor veya kirmi-
z1-kahverengi

nadir

Hastalarm %20°de

Normalden genis, siklikla kas
igeren kan damarlari

Sigkin ve lumene ¢ikint1 yapan
ozellikte

Nadiren eski lezyonlarda
olabilir

bazen

yerlesim

Parlak kirmizi ve kirmizi —
kahverengi

Yok

Normal (% 4,3)

Dermiste lobiiler sekilde yerlesmis
prolifere kapiller yapilar

Genis sitoplazmali, limene ¢ikinti
yapan, sigkin endotel hiicreleri
Yok

Lenfosit-hakim, eozinofil, polimorf

lokosit ve plazma hiicre
infiltrasyonu

boyamasinin negatif olmasi ve ayrica eritromisin
tedavisine cevap olmayist nedeniyle basiller
anjiomatdz diigiiniilmedi. Tablo 1’de de goriildiigii
gibi olgumuz bu bulgularm 15181Inda EAH olarak
degerlendirildi.

En etkili tedavi cerrahi eksiyon olmakla birlik-
te aym zamanda kriyoterapi, elektrodesikasyon,
radyoterapi, intralezyonel steroid, lazer tedavileri
uygulanabilir; topikal veya sistemik steroidler ve
pentoksifilin  kullanilabilir (1,12,13). Rekiirrens
goriilebilir ve eger arteriovendz sant ¢ikarilmazsa,
genis lezyonlar persistan kalabilirler (1). Olgumuz,
zeminde bir arteriovendz sant gosterilememis ol-
masina karsin, gesitli tedaviler uygulandigi halde
rekiirrenslerin devam etmesi agisindan ilgi ¢ekici-
dir.
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