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CASQOS ANTERIORES

CASO 2189 qou

Fem. 48 anos, Enfermera Jefe.

AR severa de 24 ainos de evolucion
Cloroquina, sales de oro, aines,
ciclofosfamida, mtx, pdn,
leflunomida.

Sinovectomia rodillas bilateral,
artrodesis de 1 dedo de pie,
reemplazo de rodilla izq.

2009 inicio Adalimumab x AR :
EMPEORAMIENTO ESTADO GENERAL
CON DERRAME PERICARDICO
Taponamiento. UCI. Se hizo tto.
como PERICARDITIS TUBERCULOSA.
Hasta marzo 2010. (nunca ser
confirma) 2189




En sept 2010: brote
%enerallzado incluyendo cc.
rurito severo

Multiples consultas :

manejo para escabiosis,
rednisona dosis altas, anti
, magistrales topicas.

Quedo prurito en cuero
cabelludo y URTICARIA

SEVERA.

Llego a mi consulta
particular después de haber
trasegado por el sistema de
salud - URTICARIA
CRONICA. Incapacidad

para dormir y necesidad de
varios anti H al dia.

Sept /10 también sangrado
espontaneo x conducto
auditivo der.
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CONSULTA INICIAL FEB/
12> Al examinar cuero
cabelludo donde referia
mucho prurito—>
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Multiples nédulos
eritemato-violaceos,
algunos excoriados,
dela2cmde
diametro, que siguen
un trayecto lineal en
zona occipital der de
cuero cabelludo

ldx: HALE

HIPERPLASIA
ANGIOLINFOIDE CON
EOSINOFILIA TISULAR



En mi practica he manejado varios
casos de HALE, y habia publicado
hace unos anos este caso en la
pagina web de ASOCOLDERMA.
EN ESA PACIENTE, al inyectar la
lidocaina para resecar la lesidn, se
provoca un fendmeno de
enrojecimiento y habones en

El dia que se realiza la biopsia de piel, se logra objetivizar el flushing. Cue”O. (URT'CAR'A)

Yo lo atribui al gran contenido de
Eosindfilos tisulares en estas
lesiones, pero el Dr Jairo Mesa en
esa ocasion, me sefalo que el gran
COMANDANTE en esta lesion es el
Mastocito...

MASTOCITOS
http://asocolderma.org.co/
uploads/files/
mini casos escuelas/
MINICASO16.pdf
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BIOPSIA:

Infiltrado inflamatorio
nodular en dermis media y
profunda con gran cantidad
de luces vasculares
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dos inflamatorios
Py
L ‘algunos
sculares , separados

“haces de colageno .




Capilares muy dilatados en
dermis superficial y
profundos, con cel epiteliales:
protruyedo en la luz ..







Infiltrado de cel.

hmononucleares linfo-
istiociticos con
abundates Eosinofilos. & T
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CONFIRMA EL DX DE HALE.
SE CONSIDERA NO QUIRURGICO POR LA
EXTENSION DE LAS LESIONES

 Ch normales, EOSINOFILIA.
* EN TTO CON : Leflunomida (3 a la sem),

Prednisona 5mg/d, ca+calcitriol, a. félico,
metoprolol.

e LO MAS SINTOMATICO : la Urticaria, se controla
parcialmente con Hidroxicina.

* Mucho prurito en CC: se inicio infiltraciones con
Triamcinolona, Crio, Imiquimod e infiltraciones con
Bleomicina. (3 sesiones): no mejoria . (2014)




* Se sugiere TALIDOMIDA,
como anti -inflamatorio
para ARy con el efecto
Anti -angiogénico para la
HALE.

* No tolero (10 d:
coincidio con cuadro
viral severo )
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SE REVISA LA LITERATURA BUSCANDO OTROS
METODOS DESTRUCTIVOS DE LAS LESIONES
TUMORALES :

Se sugiere LASER



Angiadlymphoid hyperplasia with cosinophilia: Successful treatment
with the Nd:YAG laser

oid Fyperplasia reaed wivi Nd:YAG Gser

108 M. Kadurina et al.
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Hiperplasia angiolinfoide con eosinofilia: respuesta
al tratamiento con laser de colorante pulsado

Fug 3 —Dmlle de Ias luces vasculares tapizadas por células
Fig. 1.—Varios nodulos rojo-violaceos confluentes en la piel preauri- endoteliales prominentes. La astroma muestrz un infiltrado rico en
cular, el traoo v la raiz dal hélix derechos. linfocitos y eosinofilos.

Fig. 2.—Proliferacia lar en la dermi rficial y

media acompanada de un denso infiltrado mﬂnmmono COn una
epidermis suprayacente adelgazada y ukcerada en algin punto.

En el estudio histologico se aprecio, bajo una
epidermis suprayacente adelgazada y ulcerada en algin
punto, una proliferacion vascular mal definida en la
dermis reticular superficial y media acompanada de un
denso infiltrado inflamatonio (fig. 2). Esta proliferacion
estaba constituida por vasos con luces de diametro
variable, de pared fina en la dermis superficial y gruesa
en la dermis media. Los endotelios vasculares se  Fig. 4—Aspecto 2 semanas despues de la ultima sesion de laser de
componian de células prominentes, con amplios colorante pulsado.
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Comenzo a buscar que la EPS le autorizara un
tratamiento con Laser.

La paciente requirio cirugia de COLUMNA CERVICAL
PARA ESTABILIZARLA POR SU DANO ARTRITICO.

Continuo con la Urticaria y el prurito y las lesiones en
cuero cabelludo. Requeria 2-3 tb al dia de
Difenhidramina o Clorfeniramina (EPS)

Continuo presentando sangrado ocasionales x CAE
der.

La pensionaron por Invalidez ...




2016:

Finalmente después de Tutela y 3 desacatos =2

Vista en el Hospital Pablo Tobon donde fue remitida
para Laser.

Solicitan nueva bx leida por dermato-patélogo en

Medellin, con cultivo de tejido para mycobacterias 'y
hongo y RM.

TIENE LA SIGUIENTE HISTORIA

- Tiene biopsia de Idime 10210779 leida por Dra. Maria B@oza que reporta hi@
angiolinfoide 8 /11/2016

- Cultivo hongos y micobacterias negativo diciembre 2016
- Resonancia Magnética de noviembre 2016 sin lesiones en interior de béveda craneana, solo con

aumento de tejidos E
< ~Ha tenido manejo con bleomicina intralesional, talidomida por 2 meses en 2014, c®

intralesional, imiquimod, refiere que no tuve mejoria
ido urticaria por degranulacién de mastocitos sin tolerancia a montelukast

La evaluaron en staff y la Dra. Angela remite para laser DYE, fue evaluada por el grupo de dermatologia
del hospital, luego de estudiar y confirmar el diagnéstico de hiperplasia angiolinfoide se decide citar a laser
vascular como manejo de sus lesiones, hoy viene a la 3* sesion

ANTECEDENTES Anotados y revisados

Examen Fisico: Maltiples nédulos de 5 a 14 mm localizados en area de cuero cabelludo, no sangrado, son
violaceos y cauchosos, no hay lesiones en térax ni espalda, ni cara
Mejoria con respecto a evaluacién previa

Seﬁéude como tratamiento laser DYE que esta reportado en Ia literatura como tratamiento, luego de
agotar{as o i - 0 de nuevo que puede dejar alopecia, riesgo de cicatriz,




RM . Oct /16.
No lesiones intracraneales (distorsion
X material osteosintesis cervical)
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La paciente también
tiene nodulos mas
profundos =2 Ilama la
atencion que siguen el
trayecto de la arteria
Occipital...

——Tlemporal artery

Ophthalmic
artery

Occipital
artery

Facial artery

Lingual artery




J Vasc Surg. 2008 May;47(5):1086-8. doi: 10.1016/}.jvs.2007.12.004.
Angiolymphoid hyperplasia involving large arteries.
Vandy F', Izquierdo L, Liu J, Criado E.

@ Author information

Abstract

Angiolymphoid hyperplasia with eosinophilia (ALHE) is a rare vascular proliferative disorder, which most commonly involves the skin ofthe
head and neck regions. Noncutaneous localization of this pathology is unusual, and its primary localization in large arteries presenting as a
pulsatile mass is extremely rare. We report here two cases of ALHE manifested as masses of the occipital and brachial artery. ALHE should
be considered in the differential diagnosis of localized peripheral arterial masses in young patients.

HAY REPORTES DE LA
ENFERMEDAD EN GRANDES

ARTERIAS
POSIBILIDAD DE TTO
INTRAVASCULAR ...
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'EVOLUCION POST
LASER DYE =

Octubre 2016 —antes Enero 2017 — 1 sesién LASER




LASER DYE
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NOV 2017 :

- Sigue activa la Urticaria . Toma Clorfeniraminay
Difenhidramina 2 al dia = SIGUE DEGRANULANDO
MASTOCITOS (y estos probablemente siguen estimulando
proliferacion Vascular... )

- Laser = se disminuyen de tamano los nddulos, pero esta
volviendo a crecer. > DESTRUCCION SUPERFICIAL CON EL
LASER NO ESTA SOLUCIONANDO LA ENFERMEDAD....

- SIGUE CON SANGRADO X CAE - Otitis externa con dolory
secrecion mal oliente = manejo tépico con metronidazol
local y gentamicina oftalmica.

La vio ORL. LA ENVIA A OTOLOGIA . Dificultad cita. TAC DE
OIDO

- Se inicia PROPRANOLOL para controlar el VGF. (se cambia su
anti HTA por 2 tb al dia) y al controlar |a Otitis se inicia
'II_'IIR/IB%L“(I)ELSTOPICO —> MEJORO NOTABLEMENTE PRURITO Y




7 ¥Y PTEclito Secuencia
» CON los siguientes hallazgos:

cad
las celdillas mastoide - damente
co del nervio facial libre

partes valoradas ¢|

oido interno, coclea, vestibulo, conductos
onducto auditivo interno NO muestran alteraciones.

El canal carotideg Y el golfo de Ia yugular son de aspecto normal.

Semicirculares yc

2189 TACDE OIDO



Feb 2018 :

- Persiste urticaria con
necesidad de anti H
diario.

- Nodulos : parece que el
Laser destruye |a
superficie y las lesiones
siguen proliferando.

- Paciente muy
preocupada por la lesion
otologica.

FINALMENTE LA VE ORL
OTOLOGO >
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DISCUSION

Paciente con AR HALE que sigue la Arteria

SEVERA, con secuelas, Occipital y compromete el

en tto con cuero cabelludo, CAE vy la
Leflunomida. mastoides izq.

ORL - OTOLOGIA >

C442 Tumor mal;gno de Ia piel de Ia ore;a y del conducto auditivo externo Pnncnpal

] Tlpo de Dlagnéstico Princial ] Confirmado nuevo

[ e
[_Plan dev'l_’[atamlento B

PLAN. PACIENTE CON LESION EN EL CONDUCTO AUDITIVO EXTERNO QUE REQUIERE INTERNVENSION QUIRURGICA URGENTE - .‘
MASTOIDECTOMIA + RECONSTRUCCION DEL CONDUCTO AUDITIVO EXTERNO DEL OIDO DERECHO., URGENTE. -
PREQUIRURGICOS.
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HALE >
¢ Es un Enfermedad inflamatoria donde los
Mastocitos reclutan Eosinofilos y proliferan
capilares ?
O

¢ Es una enfermedad tumoral que recluta
Mastocitos y se perpetua ?

PREGUNTA ¢ En este caso con compromiso
0seo, creen uds que el tratamiento
quirurgico sea lo ideal ?




REVISION DE TEMA

Angiolymphoid Hyperplasia With Eosinophilia

Ruifeng Guo, MD, PhD; Alde Carlo P. Gavino, MD

he term angiolymphoid hyperplasia with eosinophilia
(ALHE) was coined by Wells and Whimster' in 1969
to describe a distinct|neoplasm Jcharacterized by a florid
proliferation of| blood vessels lined by plump endothelial
cells and admixed with a dens§ inflammatory infiltrate of
lymphocytes, eosinophils, and mast cells. They presented 9

The etiology of ALHE/EH is currently unknown. Various
eses ave (&S - » . di : eactive
hypotheses have been put forth, including a reactiv
process,>*®? a neoplastic process,”'”'" and infectious
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HALE =

é Tumor vascular VS Proceso inflamatorio ?

“...Response of the endothelial cells to proliferative stimuli
generated by the accompanying inflammatory cells and
immunologic allergic reaction may account for the
vascular proliferation. Arteriovenous shunting, local
trauma,4,9 and elevated serum estrogen levels, are
prolllogbly important contributing factors in ALHE/EH as
well.

“..Although considered a benign tumefaction, ALHE/HE
has been associated with various lympho proliferative
conditions, supporting the contention made by some that
ALHE/EH, in some cases, may represent a monoclonal T-
cell process.”
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o
Epidemiology and treaunent of angiolymphoid
hyperplasia with eosinophilia (AILHE):
A systematic review
Brandon L Adler, MD * Aimee E. Krausz, MD® Aurclia Mimsti, MIS,”

Jomathan I Silverbeng, MD, PhD, MPH " and Hadar Lev-Tov, MD, MAS®
New Yook, New York. and (b kapo, Hinos

Backgrourd Cisren: inowledge o angiadymphad hy perplasiza with ecsinophiia (ALHE) deaves from
TeSTOR pactive reports and case seres, leading to 2 nonewvidence based teatmens approach

Objectiver We sought 1o sysemaically review the lseramure relating .o cumneous ALHE 1o esimase £3
epidemiology and reatment cazoomes.

Mcatbodx: A lperazum search of PubMed EMBASE, Weh of Science, and Google Schalar was conducted.
Azicles demiling cases of hizmadogically confirmed airanecns ALHE were inchuded

Results: 2ll, 416 sudies were iIncluded in the review, repesenzing 908 pasiengs. There was no sex
predominancs 2MONE Pat =Nt Wi . NEIN 39 3T DIESEEATON WaAS 3, .0 Vears s 2 siomific
associanon hetween presence of muliple lesions and prurmus, along with bleading
the maont commonly reponed tressment for A LHE. T'ressmens fallure was iowes: for excision and pulsed dye
Laser Mean diseasedfree survival afer dectsion was €2 years JIhere were higher rates of recurrence
posexcision with earlier age= of onser, longer duration of disease, multiple lesions, bilaseral Jesions,
prurtus, pain, and bleeding.

Limdtations: Poceral for publicazion bias 15 2 imerason

Conclusions Sirgkzl excnion appears 10 be the mos offective oeatmen: for ALHE, albeir subopamal
Pulsed dye and other lasers may be effecave reatmen: opdons. More sudies are needed 1o improve the
temamen: of ALHE, (] Am Acad Dermaand hepe Sdx dolorg/ 10 10165 234 20151001 1)

Key words angiolymphoid hyperplasia weh ecsinophilia; epideminlogy; exadsion; hsiocyrokd heman.
gioma; pseudopyogenis granul oma; sirgery.
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LOCALIZACIONES MAS FREC

] AM ACAD DERMATOL Adler et al 5
Vorume: B, Numser B

Scalp (17.3%)
Face (28.2%) , —Ear (36.3%) /“\\ Triangular fossa (1.3%)
‘ eck (5.3%) y -
Shoulder (1.9%) :
7] Chest (0.9%) \
Upper arm (2.8%) ‘ ‘ Axilla (12%)
Elbow (1.0%) L\ Back (18 Concha (7.3%)
Forearm (3.0%) : — Abdomen (0.6%) Helix (7.3%) 7’
Wrist {1.0%)
Hand (4.0%) ‘: R’\ Butiocks (1.0%) Artinedix (3.7%) - External auditory meatus (3.1%)
o Tragus (3.3%
Thigh (0.9%) Groin/genitalia (2.4%) Antiragus (50% \'\ " ragus (3.3%)
ee (0.4%) < \-.\ | Preauricutar (7.4%) |
Leg (1.5%) | Postauricular (13.8%) X
Ankle (0.3%) - Lobule {1.0%)
X Foot (1.2%) 4 2 B

Fig 3. Anatomical locations and distributions of disease. Locations and distributions
(expressed as percentage of total cases) of cases of cutaneous angiolymphoid hyperplasia
with eosinophilia over the entire body surface (A) and regions of the ear (B).

Scalp (17.3%)
Ear (36.3%)

Face (28.2%)




Table I1. Angiolymphoid hyperplasia with
eosinophilia: treatment frequencies and failure rates
Total frequency, Treatment
Modality n=7593 failure
@ Excision 262 (442) 107 (40.8) G
— Intralesional corticosteroids 67 (11.3) 53 (79.1)
Z Topical corticosteroids 54 (9.1) 53 (98.2)
LLJ Systemic corticosteroids 41 (6.9) 36 (87.8)
p— Cryotherapy 41 (6.9 33 (80.5)
> Radiotherapy 30 (5.1) 18 (60.0)
< Pulsed dye laser 18 (3.0 9 (50.0)
— Electrosurgery 18 (3.0 16 (88.9)
< Systemic antibiotics 15 (2.5) 14 (93.3)
o Carbon-dioxide laser 11 (1.9) 6 (54.6) G
— Argon laser 9 (1.5 6 (66.7)
Oral isotretinoin 8 (1.3) 8 (100.0)
Topical antibiotics 8 (1.3) 7 (87.5)
Oral dapsone 6 (1.0 5(83.3) NN NNVYiI0)
Oral pentoxifylline 5(0.8) 5 (100.0) PR ee)
TODOS LOS
Values are n (%). TTOS: VEASE
For _the mo§t common the@jggutic modalities ~among the CIRUGIA Y LASER




Propranolol: a novel treatment for angiolymphoid hyperplasia with
eosinophilia

C. Horst and N. Kapur
Department of Dermatology, The Whittington Hospital, London, UK

e ALHE is a difficult condition to treat, and there
is little consistent evidence for many types of
treatment approaches.

e Excision has been commonly thought to be the
most valuable intervention.

¢ Propranolol may successfully address the vas-
cular aspect of the lesions, preventing growth <«
and causing a reduction in size in the lesions.

e Monoclonal therapies such as bevacizumab

and mepolizumab may also be successful, but are g
unlikely to be used as a first-line treatment, given

their expense.

—

2189 clinical and Experimental Dermatology (2014) 39, pp810-812 2 2014




¢ HAY ALGUN TRATAMIENTO QUE BLOQUEE EL
MASTOCITO ? EL EOSINOFILO ? LA IgE? QUE
PUDIERA AYUDAR EN ESTE CASO ?

¢ SE BENEFICIARA ESTA PACIENTE CON UNA CIRUGIA
OTOLOGICA, CONSIDERANDO RECAIDAS CON
CIRUGIAS Y LASER REPORTADAS 40 Y 66% ?

¢ ALGUN TRATAMIENTO QUIRURGICO VASCULAR
PUDIERA AYUDAR ?




Anti-IgE therapy to Kimura’s disease: A pilot study

Manabu Nonaka *, Eri Sakitani, Toshio Yoshihara

Department of Otorhinolaryngology, Tokyo Women's Medical University, School of Medicine, Japan

rhinitis. We report a study of three patients with Kimura's disease who received anti-IgE (omalizumab)
treatment. All patients were treated with a fixed schedule of eight cycles of omalizumab 300 mg,
administered subcutaneously at intervals of 2 weeks. The size of tumorous regions was evaluated by MRI
at base line and after 4 months of treatment. Blood samples were taken every month. In each of the
patients, the size of tumorous regions and the peripheral blood eosinophil and basophil counts were all
decreased after the treatment These results suggest that omallzumab may be valuable for treatment of
Kimura's disease. | & !

Auris Nasus Larynx 41 (2014) 384-388



Hoy en dia podemos bloquear IgE e inducir apoptosis de

Eosinofilos y hay varias moléculas contra |a IL5 aprobadas en
asma Yy EPOC, tambien dirigidas al Eosinofilo

Discov Med. 2012 Apr;13(71):305-12.

Inhibition of interleukin-5 for the treatment of eosinophilic diseases.
Corren J'.

# Author information

Abstract

Elevated numbers of blood and tissue eosinophils are present in allergic diseases and experimental evidence suggests that eosinophils play
an important pathogenic role in these conditions. Regulation of eosinophil maturation, recruitment, and survival is under the control of a small
group of factors, including interleukin-5 (IL-5). Given the probable importance of eosinophils to allergy and other associated disorders, IL-5
has been proposed as a potential molecular target in the treatment of these diseases. IL-5 antagonist therapies in current development
include two monoclonal anti-IL-5 antibodies (mepolizumab, reslizumab), a monoclonal antibody directed at the IL-5 receptor (benralizumab),
and anti-sense oligonucleotide therapy (TPl ASM8). Anti-ILS antibody therapy has been the most extensively studied of these agents, and
trials have been performed in patients with bronchial asthma, nasal polyposis, atopic dermatitis, eosinophilic esophagitis, hypereosinophilic
syndrome, and Churg-Strauss syndrome. In studies of asthmatics, anti-IL-5 showed minimal efficacy in patients with moderate, controlled
asthma. In patients with severe, refractory asthma associated with eosinophilia, however, clinical trials have demonstrated significant
reductions in asthma exacerbations. Clinical studies in other disorders, particularly eosinophilic esophagitis and hypereosinophilic syndrome,
have also shown significant improvements in blood and/or tissue eosinophilia and variable alterations in clinical disease activity. Strategies
aimed at the inhibition of IL-5 may hold great promise in the treatment of eosinophilic diseases.

PMID: 22541618

2189 NUESTRA PACIENTE NO TIENE IgE reciente.



ESPERAMOS OIR SUGERENCIAS Y COMENTARIOS
QUE NOS PUEDAN AYUDAR A MEJORAR ESTE CASO

POR AHORA ENVIO LA PACIENTE PARA

EVALUACION POR EL COMITE DE TUMORES DE LA
UNIVERSIDAD DE CALDAS (COMITE
INTERDISCIPLINARIO)
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