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Resumen

La hiperplasia angiolinfoide con eosinofilia (AHLE) es una
proliferacion vascular benigna, poco frecuente, que se ma-
nifiesta como papulas, placas o nédulos agrupados o aislados
en piel de cabeza y cuello. La mayorfa de pacientes presenta
lesiones en regién periauricular, frente o cuero cabelludo.
Histolégicamente se caracteriza por la proliferacién de vasos
sanguineos, con presencia de células endoteliales prominentes
asociadas con un infiltrado inflamatorio caracteristico que
incluye eosindfilos. Presentamos el caso de una paciente de
31 afos, quien presenta nédulos angiomatosos mdiltiples en
frente y cuero cabelludo, que aumentaron de tamafio tras su
estado de gestacion.

INTRODUCCION

a hiperplasia angiolinfoide con eosinofi-

lia (AHLE) es una proliferacion vascular
poco comin que suele asentarse en la cara
y el cuero cabelludo de mujeres de edad
media. Su naturaleza es debatida e, incluso,
inicialmente se le consideré una fase de la
enfermedad de Kimura.'® Se caracteriza por
papulas, nédulos, placas o tumoraciones
rojo-violaceas, generalmente asintomaticas,
en unos casos ligeramente pruriginosas, en
otros dolorosas y en ocasiones pulsatiles.?*
Histolégicamente, presenta proliferacion
de vasos sanguineos en la dermis y/o tejido
celular subcutédneo, con presencia de célu-
las endoteliales prominentes.? Estudios de
inmunohistoquimica han demostrado que
las células endoteliales son positivas para el
factor VIII, Ulex europaeus | lectin, actina y
vimentina. Ultraestructuralmente, las células
endoteliales caracteristicas contienen los
cuerpos de Weibel-Palade.* Presentamos este
caso debido a que representa una entidad
nosolégica infrecuente.

ABstracT

Angiolymphoid hyperplasia with eosinophilia (ALHE) is an
uncommon, benign vascular proliferation that manifests as
isolated or grouped papules, plaques, or nodules in the skin of
the head and neck. Most patients present with lesions in the
periauricular region, forehead, or scalp. ALHE is marked by a
proliferation of blood vessels with distinctive large endothelial
cells. These blood vessels are accompanied by a characteristic
inflammatory infiltrate that includes eosinophils. We report a
case of a female, 37 years old with angiomatoid nodules in
forehead and scalp.

PRESENTACION DEL CASO

Paciente femenino de 31 afios de edad, pro-
cedente de Trujillo, Perd, con un tiempo de
enfermedad de dos afios, quien inicia con una
papula eritematosa, angiomatosa en region
frontal izquierda que fue creciendo lentamen-
te. Cuatro meses después se agregan lesiones
similares a ese mismo nivel y en cuero cabe-
lludo, asociadas con prurito y sangrado a la
manipulacién. Antecedentes: cefalea tensional,
tratada con medicamentos sintomaticos. Al
examen fisico: mdltiples nédulos eritematosos,
de aspecto angiomatoso, de distintos tamafios,
en region frontal, temporal y parietal izquierda
(Figuras 1y 2).

Exdmenes auxiliares: hematologia y bioqui-
mica dentro de patrones normales. El estudio
histopatolégico demostré, en la dermis superfi-
cial y profunda, moderada proliferacién de vasos
sanguineos de pequefo y mediano calibre cons-
tituidos por células voluminosas de citoplasma
eosindfilo y nlicleos ovoides o redondos, que en
sectores presentan vacuolizacion citoplasmética.
Los vasos estan rodeados y focalmente invadidos
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por numerosos linfocitos pequenos bien diferenciados y
eosindfilos (Figuras 3 y 4). La inmunohistoquimica fue po-
sitiva para el factor VIl y Ulex europaeus (Figura 5). En la
resonancia magnética de craneo se encontré la presencia de % 1) -
un angioma venoso parasagital posterior derecho y agran-
damiento de los espacios subaracnoideos de la convexidad
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y de ambos cuernos temporales. La angiorresonancia de los N ey LR AT
sistemas carotideos y vertebro-basilar a nivel intracraneal E‘;.'
fue de caracteres normales. L T "? |
Evolucion: la paciente opté por no realizar ningin :l',r_* v
tratamiento, un afio después se presenta en estado de . }.u
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Figura 3: Biopsia cutanea, tincion H-E. Se visualiza gran nimero de
vasos sanguineos rodeados por células endoteliales epitelioides.

Figura 1: Lesiones en region temporo-parietal izquierda.

Figura 4: Denso infiltrado a predominio de eosindfilos alrededor de
vasos sanguineos.

gestacion, evidencidndose aumento de tamano de las
lesiones antes mencionadas.

DISCUSION

La AHLE fue descrita en 1969 por Wells y Whimster como
una forma de la enfermedad de Kimura. Estudios poste-
riores han demostrado que se trata de dos enfermedades
diferentes, pero la confusién inicial entre ambas entida-
des se mantuvo durante afos.’? La causa de la AHLE es
desconocida hasta hoy, se han propuesto diversas teorias:
Figura 2: Lesiones vistas a mayor detalle. estados de hiperestrogenismo (como ocurre durante el
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embarazo o tratamiento hormonal), mecanismos inmuno-
|6gicos que se fundamentan por la presencia de depésitos
deIgA, IgMy C en las paredes vasculares, hipersensibilidad
a Candida albicans y toxoide tetdnico, factores ambien-
tales, picaduras de insectos, pardsitos, traumatismos y
sitios de vacunacién, ocasionando una reaccion vascular
inflamatoria secundaria, etcétera.'”

Al parecer, la AHLE predomina en el sexo femenino y
clinicamente se caracteriza por presentar papulas o né-
dulos de apariencia angiomatoide, predominantemente
localizados en la cabeza, como en el caso presentado, y en
especial alrededor de las orejas, frente y cuero cabelludo.
Menos frecuente ha sido descrita en cavidad oral, tronco,
extremidades, vulvay pene. El tamafo de las lesiones varia
desde milimetros hasta varios centimetros, pudiendo ser
Gnicas, aunque habitualmente son mdltiples, tendiendo
en estos casos a confluir.’ Pueden ser dolorosas, prurigino-
sas o pulsatiles y, dado su componente vascular, pueden
sangrar ante pequefos traumatismos. No involucionan de
manera espontanea y con frecuencia recurren después
de la escisiéon. Aproximadamente, 20% de los pacientes
presentan eosinofilia periférica sin elevar los niveles de
inmunoglobulina E (IgE), asimismo puede hallarse linfa-
denopatia regional.>®

Histopatolégicamente, se trata de una proliferacién
circunscrita, pero no encapsulada, de vasos sangui-
neos de diferentes tamanos tapizados por unas células
endoteliales gruesas que hacen prominencia en la luz
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Figura 5: Inmunohistoquimica. F-V1I positivo en vasos sanguineos.
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vascular, el dato més importante para el diagnéstico,
acompanadas de un infiltrado inflamatorio mixto. Por
tanto, presenta dos componentes fundamentales: el
vascular y el celular del infiltrado inflamatorio.?® Las
células endoteliales histiocitoides estdn agrandadas,
con abundantes citoplasmas eosinofilicos o claros y
grandes nicleos vesiculares, con presencia de vacuolas
citoplasmaticas, causando su protrusién en el lumen.
La inflamacién es la segunda caracteristica definitoria
de ALHE. Cantidades variables de linfocitos y eosiné-
filos rodean difusamente los vasos, y pueden, incluso,
infiltrarse en éstos.**

La inmunohistoquimica demuestra positividad para
f-VIIl, UEA-I (Ulex europaeus agglutinin-I) y vimentina, y
negatividad para fosfatasa alcalina y muraminidasa. Esto
sugiere que los vasos neoformados son de origen venoso.
Las células plasmaticas estudiadas en algunos casos son
igualmente positivas para las cadenas kappa y lambda,
lo que indica una respuesta policlonal. El estudio con
microscopia electrénica de las células endoteliales de
aspecto epitelioide demuestra la presencia de cuerpos de
Weibel-Palade, aunque no siempre, lamina basal antilumi-
nal y vesiculas micropinocitéticas; todos éstos, hallazgos
habituales de las células endoteliales.”? Los métodos
diagnésticos auxiliares de la AHLE incluyen la angiografia,
angiorresonancia magnética y la angiotomografia com-
putarizada para evaluar la localizacién y extension de las
anomalias vasculares adyacentes.*®

El tratamiento de eleccién es la escisiéon quirdrgica
completa, aunque las recurrencias son comunes. Muchas
otras modalidades han sido usadas, incluyendo la elec-
trodesecacion y curetaje, radioterapia, criocirugfa, corti-
coides topicos e intralesionales, quimioterapia citotéxica
(interferén a-2a, interferén a-2b, vinblastina, bleomicina 'y
fluoracilo), retinoides orales, indometacina, pentoxifilina,
laser pulsado, etcétera.”® En cuanto al prondstico de la
ALHE, tiene a persistir a lo largo del tiempo, sin regresién
espontdnea, salvo casos excepcionales, lo cual convierte
a la conducta quirdrgica o médica necesaria en la gran
mayoria de casos."®

Existen escasos reportes de pacientes que desarro-
llaron ALHE durante la gestacién o el tratamiento con
anticonceptivos orales. Dos casos reportados en el
2005, de manera separada, por Hollo y colaboradores®
y Zarrin-Khameh y su grupo* correspondieron a mujeres
que desarrollaron AHLE durante la gestacién, con regre-
sién espontanea en una de ellas posterior al parto y con
tratamiento quirdrgico en el otro. Haritha y asociados’
informaron tres casos de pacientes que presentaban le-
siones de AHLE que aumentaron en nimero y tamafo
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durante la gestacion. Recientemente, ha sido publicado
el caso de una paciente de 28 afios con lesiones de AHLE
que abarcaban la extremidad superior, y que aparecie-
ron durante sus dos primeras gestaciones, con regresion
parcial posterior a las mismas, y que recidivaron durante
la tercera gestacion.®

Nuestra paciente desarrollé un empeoramiento de
la sintomatologia durante la gestacién, este hecho nos
sugiere que la alteraciéon hormonal propia del emba-
razo podria haber tenido un papel importante en este
caso. Hay mdltiples hallazgos que sugieren la hipétesis
de que las hormonas sexuales pueden desempefar un
papel en la patogénesis de la ALHE. La mayor preva-
lencia de la enfermedad en mujeres y la aparicion de
la enfermedad en asociacién con tratamientos hormo-
nales son dos observaciones importantes, asimismo, la
regresion de las lesiones después de la interrupcién

Caso cLiNIcO / TERAPEUTICO

del efecto de las hormonas sexuales es un dato digno
de mencién.*®

CONCLUSIONES

El interés de reportar este caso es por lo infrecuente de
esta entidad y lo tipico de las lesiones, ademds del empeo-
ramiento de las mismas durante la gestacion, sugiriendo
un rol patogénico de cambios inmunolégicos y endocri-
nolégicos en esta entidad.
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