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RESUMEN

La hiperplasia angiolinfoide con eosinofilia (HALE) es conside-
rada una neoformacién vascular benigna, probablemente de
origen reactivo. El principal diagnéstico diferencial es la enfer-
medad de Kimura. Se presentan dos casos de HALE. Un pa-
ciente masculino de 31 afios de edad, con una neoformacién
recurrente, localizada en la parte superior del pliegue retro
auricular izquierdo, polilobulada sésil y exofitica, de aspecto an-
giomatoso; y un paciente masculino de 47 afios de edad, con
tres neoformaciones papulares eritematosas, localizadas en el
parpado superior derecho.

PALABRAS CLAVE: hiperplasia angiolinfoide con eosinofilia (HALE),
hemangioma epitelioide, enfermedad de Kimura.

Introduccion

La hiperplasia angiolinfoide con eosinofilia (HALE) es
también conocida como: granuloma piégeno atipico, né-
dulos inflamatorios angiomatosos con vasos sanguineos
anormales, angioplasia papular, hemangioma epitelioide,
hemangioma histiocitoide, hiperplasia nodular angio-
blastica con eosinofilia y linfofoliculosis.’

Esta entidad fue descrita, en 1969, por Wells y Whims-
ter, inicialmente considerada como una etapa tardia de la
enfermedad de Kimura. En la actualidad se reconocen
como dos entidades distintas."?

Se considera un proceso reactivo vascular o una neo-
formacién vascular benigna y, en algunos casos, se repor-
ta el antecedente de trauma."?

La frecuente presencia de dafio mural o ruptura de va-
sos sanguineos intralesionales sugieren como causa de la
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ABSTRACT

Angiolymphoid hyperplasia with eosinophilia is considered a
vascular benign tumor probably reactive in origin. The main
differential diagnosis is with Kimura’s disease. We report two
interesting cases, one in a 31 year old male with a recurrent
angiomatous multinodular lesion in the retro auricular left fold,
and the other one in a 47 year old male with 3 erythematous
papular lesions in the left upper eyelid.

KEYWORDS: Angiolymphoid hyperplasia with eosinophilia, epithelioid
hemangioma, Kimura’s disease.

hiperplasia angiolinfoide con eosinofilia el trauma o la
formacién de fistulas arteriovenosas.?

Afecta preferentemente a mujeres de edad media, aun-
que algunos autores reportan predominio en el género
masculino.’ Las lesiones predominan en cabeza y cuello,
siendo lo sitios mas comunes los pabellones auriculares,
la frente y la piel cabelluda. Han sido descritas en otras
localizaciones menos comunes como tronco, extremida-
des, manos, mucosa oral y pene. Hay reportes de casos
diseminados.”

Se presenta como tnica o multiples neoformaciones
de aspecto papular y aspecto angiomatoso, color café-
rojizas, eritematosas o rosadas. La mayoria de las lesiones
son de localizacién intradérmica, pero puede presentar
extension a tejido celular subcutineo.”
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En 209 de los casos hay eosinofilia en sangre periféri-
cay es excepcional la elevacién de IgE.

Las lesiones son asintomdticas, aunque ocasional-
mente se refiere dolor pulsitil, prurito, o bien sangrado
espontdneo o posterior a trauma menor.' Las lesiones
tienden a la recurrencia después del tratamiento quirdr-
gico.’

En el estudio histopatolégico se observa una prolife-
racién de vasos sanguineos de didmetro variable, forma-
dos por células endoteliales prominentes, cuboidales con
abundante citoplasma eosinéfilo-ambéfilo, nucleo gran-
de y vesicular. El citoplasma de las células endoteliales
es vacuolado.' Estas células endoteliales expresan mar-
cadores endoteliales comunes (CD-31, CD-34 factor von
Willebrand) y queratinas (K 18 y K7).!

Los vasos sanguineos estin rodeados por un infiltrado
inflamatorio linfocitario nodular a difuso con formacién
de foliculos linfoides y centros germinales; hay abundan-
tes eosindfilos, y pueden encontrarse algunos mastocitos
y células plasmaticas.”* El estroma es fibroso y los vasos de
mayor calibre muestran degeneracién mixoide. Es comtn
la infiltracién inflamatoria de arterias de mediano y gran
calibre con oclusién luminal variable, dafio de la capa
elastica, e incluso ruptura mural >®

El principal diagnéstico diferencial se hace con la en-
fermedad de Kimura, que es un proceso alérgico o auto-
inmune con participacién de vasos sanguineos, linfoci-
tos y eosindfilos, pero no es de una verdadera neoplasia
vascular. La enfermedad de Kimura fue descrita inicial-
mente por Kimura y colaboradores en 1943.° Se presenta
con mayor frecuencia en jévenes asidticos como neofor-
maciones de gran tamafio en regién parotidea, subman-
dibular, pliegues antecubitales, y regiones inguinales;
se acompana de linfadenopatia, eosinofilia periférica, y
elevacion de IgE."”” Se puede acompanar de enfermedad
renal (sindrome nefrético) y muasculo-esquelética’ Los
pacientes con enfermedad de Kimura tienen, ademds,
niveles elevados de interleucina (IL)-4, IL-5, IL-13.5°

En el estudio histolégico de la enfermedad de Kimura
se observa prominente formacién de foliculos linfoides
con necrosis de centros germinales; focalmente, hay nu-
merosos vasos sanguineos que carecen de células endo-
teliales de aspecto epitelioide.”® Se ha descrito un incre-
mento en el namero de mastocitos en las lesiones de la
enfermedad de Kimura y se postula una relacién directa
entre el nimero de mastocitos y el grado de proliferacién
vascular de estas lesiones.’

Otros diagnésticos clinicos diferenciales son: el linfo-
ma cutis, la sarcoidosis, las metdstasis vascularizadas, y el
angiosarcoma."?
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El tratamiento generalmente es la extirpacién quirtr-
gica, aunque hay casos reportados de regresién espon-
tinea.> Alrededor de un tercio de las lesiones recurren
después de la extirpacién.” Se puede tratar con ldser de
CO, o bien con electrocirugfa, y hay casos aislados
de tratamiento con isotretinoina (0.5 mg/kg/dia) por sus
propiedades antiangiogénicas.>”

Casos clinicos

Caso 1

Paciente masculino de 31 afios de edad, originario y resi-
dente del Distrito Federal, de ocupacién panadero. Pre-
sentaba una dermatosis localizada en la parte superior del
pliegue retroauricular izquierdo; caracterizada por una
neoformacién extendida polilobulada sésil y exofitica de 5
cm en su eje mayor, eritematosa de aspecto angiomatoso,
algunas dreas cubiertas por costra hemdtica y consistencia
ahulada de limites bien definidos, asentada sobre piel de
aspecto normal (fotografias 1y 2).

Fotografia 1. Caso uno. Neoformacién polilobulada de aspecto angioma-
toso en pliegue retroauricular izquierdo

Fotografia 2. Caso uno. Acercamiento de la neoformacién polilobulada de
aspecto angiomatoso.
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El paciente refiere el antecedente de una neoforma-
cién similar a la actual a los 16 afios de edad, que fue tra-
tada con escisién quirturgica; desconoce el diagnéstico.
Con la lesién actual, refiere haber iniciado un mes previo
a la consulta con una lesién papular que fue aumentan-
do gradualmente de tamario, es ligeramente pruriginosa
y ha presentado sangrado abundante en algunas ocasio-
nes. Niega otros sintomas sistémicos. Biometria hemdtica
dentro de los limites normales.

Se realiz6 biopsia escisional con cierre directo y el es-
tudio histopatolégico reporté una lesién en domo exofi-

tica semiesférica, circunscrita y cubierta por epidermis
con acantosis irregular y ortoqueratosis. Constituida por
numerosos vasos sanguineos de diferente tamario y pa-
redes gruesas, con células endoteliales prominentes que
protruyen hacia la luz de los vasos. Las células endote-
liales son de nucleo grande, con vacuolas citoplasméti-
cas.

El estroma es fibroso y hay un denso infiltrado infla-
matorio compuesto por linfocitos, abundantes eosin6fi-
los y extravasacién de eritrocitos. Diagnéstico: hiperpla-
sia angiolinfoide con eosinofilia (fotografias 3-7).

Fotografia 3. Estudio histoldgico, caso uno. Neoformacién compuesta por vasos
sanguineos de diferente tamario, rodeados por un infiltrado linfocitario con eosi-
nfilos. HesE 10x.

Fotografia 4. Estudio histoldgico, caso uno. Se observan vasos sanguineos con pa-
redes gruesas, formados por células endoteliales prominentes que protruyen hacia
la luz del vaso, con niicleo grande y vacuolas citoplasmicas. Rodeados por denso
infiltrado inflamatorio compuesto por linfocitos, numerosos eosindfilos y extrava-
sacion de eritrocitos. He7E 60x.

Fotografia 5. Estudio histoldgico, caso uno. Acercamiento de los vasos sanguineos
con paredes gruesas, formados por células endoteliales prominentes que protruyen
hacia la luz del vaso, con niicleo grande y vacuolas citoplasmicas. HesE 60x.
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Fotografia 6. Estudio histoldgico, caso uno. Se observan los vasos sanguineos con
paredes gruesas, formados por células endoteliales prominentes que protruyen ha-
cia la luz del vaso, con niicleo grande y vacuolas citoplasmicas. Rodeados por denso
infiltrado inflamatorio compuesto por linfocitos, numerosos eosindfilos y extrava-
sacion de eritrocitos. He7E 40x.

Caso 2

Paciente masculino de 47 afios de edad, originario y resi-
dente del Distrito Federal, de ocupacién comerciante. Sin
antecedentes de importancia. Presenta una dermatosis lo-
calizada en el parpado superior derecho, cerca del canto
interno, caracterizada por tres neoformaciones papulares
sésiles milimétricas, eritematosas de aspecto angiomatoso,
superficie lisa, bordes bien definidos, consistencia ahula-
day firme. Refiere tres semanas de evolucién: inicié como
una mancha eritematosa puntiforme, que evoluciond répi-
damente a neoformacién con sangrado escaso espontineo
y prurito leve (fotografia 8). Biometria hemdtica dentro de
los limites normales.

Fotografia 7. Estudio histolégico, caso uno. Acercamiento de los vasos sanguineos
con paredes gruesas, formados por células endoteliales prominentes hacia la luz del
vaso, con niicleo grande y vacuolas citopldsmicas. He7E 60x.

Se realizé biopsia escisional con cierre directo y se
report6 epidermis sin alteraciones. En la dermis papilar
hasta reticular media se observa una lesién nodular bien
circunscrita, compuesta por vasos sanguineos irregulares
de diferente calibre, formados por células endoteliales de
gran tamano con nicleo grande y redondo, citoplasma
eosinéfilo con vacuolas citoplasmaticas. Estdn rodeados
por un denso infiltrado inflamatorio compuesto por lin-
focitos, abundantes eosinéfilos, y extravasacién de eri-
trocitos.

Diagnéstico: hiperplasia angiolinfoide con eosinofilia
(fotografias 9-1r).

Fotografia 8. Caso dos. Tres neoformaciones papulares eritematosas, localizadas en
el parpado superior derecho, cerca del canto interno.
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Fotografia 9. Estudio histoldgico, caso dos. Lesién nodular, bien circunscrita. Con-
formada por vasos sanguineos irregulares de diferente calibre. HesE 10x.

Fotografia 11. Estudio histoldgico, caso dos. Vasos sanguineos con células endo-
teliales prominentes con niicleo grande, redondo y citoplasma vacuolado. Denso
infiltrado inflamatorio compuesto por linfocitos, eosindfilos y extravasacidn de
eritrocitos. HesE 60x.

Discusion
La hiperplasia angiolinfoide con eosinofilia fue descrita
en 1969 por Wells y Whimster, e inicialmente fue consi-
derada una etapa tardia de la enfermedad de Kimura. En
1987, Rosai la clasific6 dentro del espectro del hemangio-
ma histiocitoide. En 1984, Kung sefialé los criterios que
separan las dos entidades. +3

Se considera que la hiperplasia angiolinfoide con eosi-
nofilia puede corresponder a un proceso reactivo o a una

Dermatologfa Cosmética, Médica y Quirtirgica

Fotografia 10. Estudio histolégico, caso dos. Acercamiento de los vasos sanguineos
irregulares, de diferente calibre. Rodeados por un denso infiltrado inflamatorio lin-
focitario con abundantes eosindfilos. HerE 20x.

verdadera neoplasia de células endoteliales, probable-
mente también de origen reactivo. En algunos casos, se
reporta el antecedente de traumatismo y es excepcional la
asociacién con alteraciones inmunoldgicas sistémicas.?

De los casos que reportamos, la topografia en el caso
uno es muy comdn y, en el dos, poco comtn.* La presen-
tacion periocular de la hiperplasia angiolinfoide con eosi-
nofilia ha sido rara vez reportada en la literatura. Hasta en
609% de los casos ha sido asociada a un vaso de mediano
calibre que muestra dafio vascular, como proliferacién
fibrosa de la intima, duplicacién de la ldmina eldstica,
apoyando de esta manera la hipétesis de origen traumati-
co.*? Hay incluso un caso reportado en el que la lesién de
HALE en localizacién periocular ocasioné obstruccién de
la visién y queratitis traumadtica asociada.® La morfologia
de las lesiones es caracteristica de esta entidad: neofor-
maciones nodulares de aspecto angiomatoso, multiples,
de distribucién unilateral, levemente pruriginosas y con
sangrado espontdneo escaso. Generalmente, los pacientes
niegan el antecedente de trauma. En el primer caso, muy
probablemente se trate de una recurrencia después del
tratamiento quirtrgico, hecho comin en esta entidad.

En ambos casos, los diagnésticos clinicos de envio
fueron neoformaciones vasculares, pero no se pensé ini-
cialmente en hiperplasia angiolinfoide con eosinofilia. Es
importante recordar esta entidad e incluirla en los diag-
nésticos diferenciales de neoformaciones vasculares en
cabeza y cuello.
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Cuadro 1. Diagndstico diferencial: hiperplasia angiolinfoide con eosinofilia (HALE) y enfermedad de Kimura.

HALE ENFERMEDAD DE KIMURA
Presentacion Papulas, nédulos superficiales: angiomatosos. Grandes nédulos subcutaneos.
Mdltiples Unicos
Topografia Cabeza y cuello: pabellones auriculares, frente | Cabeza y cuello: regién parotidea, submandi-
y piel cabelluda. bular. Pliegues antecubitales, inguinales.
Poblacién 30-40 afios Jovenes
Caucasicos Asidticos
> Mujeres > Hombres
Linfadenopatia Ausente Posible
Afeccion esquelética / renal | Ausente Posible
Eosinofilia Leve Marcada
TgE Infrecuente Frecuente
Histopatologia Dermis: vasos sanguineos de diferente calibre. | Prominente formacion de foliculos linfoides
Células endoteliales: nicleo grande vesicular, con necrosis de centros germinales.
citoplasma abundante y vacuolado. Proliferacion capilar con paredes gruesas.
Infiltrado inflamatorio linfocitico, formacion de
foliculos linfoides y abundantes eosindfilos.
Origen Vascular (células endoteliales) Proceso inflamatorio crénico: alérgico o
autoinmune.

Con el estudio histolégico se hizo el diagnéstico, ya

gioma epitelioide”.

medad de Kimura.

lética.’ (cuadro 1).

REFERENCIAS

Barnhill RL, Crowson AN, Magro CM, Piepkon MW. Epithelioid Heman-
gioma: Angiolymphoid Hiperplasia with Eosinofilia Dermatopathology, 3* ed.
Paris, Mc. Graw Hill, 2010: 811-813.

Bolognia JL, Jorizzo JL, Rapinni RP, et al. “Angiolymphoid Hyperplasia
with Eosinophilia (AHE)”. En Dermatology, 2* ed, vol Il, New Haven, CT,
Mosby, Elsevier, 2008: 1774-1775.

Vega Memije E, Marin C, Arenas R, Carrasco Daza D. “Hiperplasia An-
giolinfoide con Eosinofilia. Presentacion de dos casos y diferenciacion
con la enfermedad de Kimura”. Dermatologia Rev Mex 1993; 37 (6): 503-

Rosai J. “Angiolymphoid hyperplasia with eosinophilia of the skin; its
nosological position in the spectrum of histiocytoid hemangioma”. Am

Kung IT, Gibson JB, Bnnatyne PM. “Kimura'’s disease: A clinicopatholo-
gical study of 21 cases and its distinction from angiolymphoid hyperpla-
sia with eosinofilia”. Pathology 1984; 16: 39.

Requena. Monografias de Dermatologia. Vol XVI|, ndm. 4, 2004; 17: 111-117.
El Sayed F, Dhaybi R, Ammoury A, Chababi M. “Angiolymphoid hyper-
plasia with eosinophilia: efficacy of isotretinoin?” Head €r Face Medicine

Seregard S. “Angiolymphoid hyperplasia with eosinofilia should not be
confused with Kimura’s disease”. Acta Ophthalmol Scand 2007; 79: 91-93.

Thompson M, Whitehead J, Gunkel J, Kulkarni A. “Angiolymphoid hy-
perplasia with eosinophilia affecting the eyelids”. Arch Ophthalmol 2007;

que fueron neoformaciones en dermis compuestas por
numerosos vasos sanguineos con células endoteliales
prominentes, cuboidales, con citoplasma abundante con 2
vacuolas de diferente tamafio; nicleo grande y vesicular:
aspecto epitelioide, lo que le dio el nombre de “heman- |
”.! Estan rodeados por un infiltrado
inflamatorio difuso o nodular, compuesto por linfocitos
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