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Angiolenfoid hiperplazi ve eozinofili nedeni bilinmeyen, tipik olarak bas ve boyun bdol-
gesinde yerlesen nadir damarsal bir hastahiktir. Tk kez 1969 yilinda Wells ve Whimster
tarafindan tanimlanmistir. Daha sonra 1979’da Rosai histiositoid hemanjiom olarak sinif-
landirmigtir. Bu galismada Behget hastaligi tanisi ile izlenen olguda saptanan angiolenfo-
id hiperplazi ve eozinofili, histomorfolojik 6zellikleri ve Behget ile birlikteligi konularina
odaklanilarak literatiir esliginde tartigilmustir.
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ABSTRACT

Angiolymphoid hyperplasia with eosinophilia is a very rare vascular disesase which is seen
typically in head and neck region and has an unknown etiology. It was first described by
Wells and Whimster in 1969. It was later classified as histiocytoid hemangioma by Rosai. In
this paper, angiolymphoid hyperplasia with eosinophilia detected in a patient with Behcet
disease is discussed with the literature review by focusing on its histomorphologic, clinic
features and coexistence with Behcet disease.
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1. Giris

Angiolenfoid hiperplazi ve eozinofili (ALHE)
nedeni bilinmeyen, bas boyun bolgesinde goriilen, na-
dir, damarsal bir hastaliktir. ik kez 1969 yilinda Wells
ve Whimster tarafindan tanimlanmis ve Kimura hastaligi
(KH) ile 6zdes oldugu ileri siiriilmiistiir (Wells ve Whims-
ter, 1969). Rosai ve arkadaslar1 1979°da Kimura ve ALHE
hastaliginin histopatolojik 6zellikleri acisindan farkli ol-
duklarini ileri stirmiislerdir (Rosai ve ark., 1979). Sonra-
sinda bir¢ok aragtirmaci Kimura hastaligi ve ALHEnin iki
ayr1 antite oldugunu kabul etmistir (Googe ve ark., 1987,
Urabe ve ark., 1987; Kuo ve ark., 1988; Li ve ark., 1996;
Soo ve Hye, 1997; Chong ve ark., 2006).

ALHE benign seyirli bir hastaliktir. Klinik ve his-
topatolojik olarak diger enflamatuar hastaliklar ve malig-
niteler ile karigabilir. Giiniimiize kadar Behcet Hastalig1
(BH) ile ALHE birlikteligi rapor edilmemistir. Yazimizda
Behcet Hastalig1 nedeniyle klinik takip altinda tutulan ve
ALHE tanis1 konan bir olgunun histopatolojik ve klinik
ozellikleri ilgili literatiir esliginde tartisilmistir.

2. Olgu Bildirimi

Olgumuz BH tanisi ile takip edilen 37 yasinda er-
kektir. Kol 6n ylizde 2 aydir giderek biiyiliyen agrisiz sislik
yakinmasi ile hastanemize bagvurmustur. Sol kubital bolge
On ylizde saptanan, 2 cm ¢apinda, agrisiz, sert kivamda ve
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hareketsiz kitlenin radyolojik incelemede brakial arterin
dallanma boélgesinde yerlestigi ve radial arteri igine aldig1
saptand1. Aynm1 bdlgede, kitleye yakin, 2 cm capinda, ag-
1181z, hareketli lenfadenopati mevcuttu. Hastanin tam kan
sayimi ve biyokimya degerleri normaldi. Kitle, komsulu-
gundaki radial arter ve lenf nodu ile birlikte ¢ikarildi.

Makroskobik incelemede 2 cm uzunlugunda, 0,4
cm ¢apinda muskuler arter yapisina bitisik 2,5 x 1,7 x 1,5
cm boyutunda, siitlikahve- kirmizi renkli nisbeten sert ki-
vaml1 materyaldi. Materyalin kesitinde kirmizi-mor renkli
oldugu ve taze kanama alanlar1 igerdigi izlendi. Nekroz ve
kistik bosluklar gozlenmedi.

Histopatolojik incelemede orta capli muskuler
arter kesitinin duvarinda, damar adventisyasi ile komsu
olarak yerlesmis, degisik capta vaskiiler yapilarin enflama-
tuvar hiicrelerden zengin bir stroma igerisinde dagilmasi
ile olusan lezyon izlendi (Sek. 1). Lezyonun asil kismini
olusturan vaskiiler yapilarin genis, sinirlar1 belirgin sitop-
lazmalar ile epiteloid goriiniime sahip endotel hiicreleri
ile doseli oldugu dikkati ¢ekti. Endotel hiicreleri bazi alan-
larda liimene dogru tek tek cikintilar yaparak taraksi bir
gorliiniim olusturmaktaydi (Sek. 2). Endotel hiicrelerinde
atipi ve mitoz gozlenmedi.

Vaskiiler yapilar genellikle ince, nadiren kalin

Sek. 2. Endotel hiicrelerinin liimene uzanmasi ile olusan taraksi goriiniim
(H&E,x200).

duvarliyd: ve dar, fibroblastik bir stroma icerisinde siki-
ca paketleniyorlardi. Stroma eozinofil 16kositlerin agirlik
kazandig1 mikst tipte enflamatuvar hiicrelerce infiltre edi-
liyordu (Sek. 3). Eozinofil 16kositler lezyon stromasinda
yer yer eozinofilik abse olusumuna ilerleyen yogunluklara
ulagmaktaydi. Stromada histiositler ve seyrek histiositik
dev hiicreler vardi. Lezyon ile birlikte ¢ikarilan muskuler
arter duvarinda enflamasyon, endotelyal hasar, trombiis
olusumu veya vazo vazorum vaskiiliti gdzlenmedi. Lez-
yona komsu lenf nodu follikiiler tipte reaksiyon gdsteren
lenfoid doku idi.

Olgu bu histomorfolojik 6zellikleri ile ALHE ola-
rak kabul edildi.

Sek. 3. Stromada eozinofil 16kositlerden zengin enflamatuar hiicre infiltrasyonu
(H&E,x400).

3. Tartisma

[1k tanimlandiginda KH ile 6zdes oldugu belirtilen,
ancak daha sonra ayr1 bir antite olarak tanimlanan ALHE
farkli aragtirmacilar tarafindan atipik piyojenik graniilom,
pseudo piyojenik graniilom, papiiller anjioplazi, kutanoz
histiyositoid hemanjiom, epiteloid hemanjiom, inflamatu-
ar anjiomatoz nodiil gibi isimler verilmistir (Park ve ark.,
2002).

Angiolenfoid hiperplazi ve eozinofili siklikla erig-
kinlerde (20-40 yaslarinda) ve kadinlarda goriilen, bas ve
boyun bdlgesinde yerlesen, 2 cm’den kiiciik, angiomatoid
goriiniimlii papiil ve nodiillerle karakterizedir. Genellikle
coguldur. Bazi hastalarda periferik eozinofili goriilebilir
(Chong ve ark., 20006).

Asemptomatik olabildigi gibi, agrili veya kasin-
tili da olabilir. Genellikle dermis veya subkutan dokulara
yerlesen lezyon ekstrakutandz yerlesimler de gosterebilir.
Anatomik yerlesim yeri olarak daha ¢ok periaurikiiler bol-
ge ve saclt deri yerlesimleri tanimlanan lezyonun, nadir
olarak oral mukoza, dil, gdvde, ekstremite, mesane, paro-
tis, vulva ve penis yerlesimleri de tanimlanmistir (Busqu-
ets ve Sanchez, 2006).
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Hastaligin etiyolojisi kesin olarak bilinmemek-
tedir. ALHE’deki vaskiiler proliferasyonun primer siireg,
inflamatuvar yanitin ise bu siirece ikincil oldugu diistiniil-
mektedir (Ahn Jeong ve Lee, 1990). Arteriovendz sant ve
trombiis gibi vaskiiler lezyonlar olgularin % 20 -% 42’sinde
bulunmustur (Kobayashi ve ark., 2002). Lezyon ile birlikte
damar duvarlarinda hasar, elastik lamina liflerinde artma,
fibrointimal proliferasyon rapor edilmistir (Fetsch ve We-
iss, 1991). Kempf ve arkadaslari1 ¢aligmalarinda 7 ALHE
olgusunu arastirmiglar ve inflamatuvar infiltratin fenotipik
ve genotipik profilini analiz etmislerdir. Lenfositlerin an-
tijenik fenotipinin analizi prolifere lenfositlerin CD 4 + T
hiicre fenotipine sahip oldugunu ortaya ¢ikarmigtir. Kempf
ve arkadaslar1 bu yiizden ALHE nin belirgin reaktif anti-
jenik yaniti olan CD 4+ T hiicre orjinli lenfoproliferatif bir
hastalig1 temsil edebilecegini bildirmislerdir (Kempf ve
ark., 2002). Baz1 arastirmacilar ALHE’li olgularda mast
hiicrelerinden salinan IL-5 ve VEGF varligin1 gostermis-
lerdir (Aoki ve ark., 2002).

Angiolenfoid hiperplazi ve eozinofilinin pato-
genezinde travma, enfeksiyon, renin dstrojen durumu ve
immiinolojik mekanizmalar 6ne siiriilmistiir (Busquets ve
Sanchez, 2006; Sayed ve ark., 2006). Kaposi sarkomunun
etyolojik ajan1 olan HHV tip 8 ve EBV viral etyoloji agi-
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sindan ALHE arastirilmig, fakat arada iligki oldugu goste-
rilememistir (Bhattacharjee ve ark., 2004).

Angiolenfoid hiperplazi ve eozinofilinin ayrici ta-
nisinda, Kimura Hastaligi, anjiosarkom, Kaposi sarkomu,
fibroz histiyositom, eriiptif piyojenik graniilom, basiller
anjiomatozis diistiniilmelidir. KH’dan hem klinik hem de
histopatolojik olarak ayirici taninin yapilmasi gereklidir.
Angiolenfoid hiperplazi ve eozinofilide tedavi cerrahi ek-
sizyondur. Eksizyon sonrasi niiks goriilebilir (Sayed ve
ark., 2006).

Behget Hastaligi ¢ok sayida sistemi etkileyen
enflamatuvar bir hastaliktir. Behget Hastaliginda vendz
ve arterial hemen tim c¢aplardaki damarlar etkilenebi-
lir. Behget’de gozlenen vaskiilitik damar hasari, trombiis
olusumlari, anevrizmalar veya iskemi yada infarktiis gibi
morbit klinik sonuglar1 olabilen durumlara yol acabilir.
(Sarica-Kucukoglu ve ark., 2006; Alpagut ve ark., 2007)
Etyolojisinde damar hasarinin da sorgulandigit ALHE’de,
Behget de damar hasar1 olugturma potansiyeli ile etiyopa-
togenezde rol oynayabilir. Elektronik ortamda ulasabildi-
gimiz literatiirde ilk kez oldugunu saptadigimiz bu birlik-
telik ALHE etiyopatogenezinde vaskiiler hasar goriisiinii
destekleyen bir delil olusturabilir.
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