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0Oz

Juvenil ksantograntlom (JKG), Non-Langerhans hiicreli histiyositozlarin en sik gorilen tipidir. Bas ve boyun en sik lokalize oldugu bdlgeler olup
periferik tutulum daha azdir. Burada ayak tabani yerlesimli, klinik olarak JKG distindirmeyen ancak histopatolojik inceleme sonucunda tanisi
konulan on dokuz aylik bir hasta sunulmus ve literatiirde yayinlanmis plantar yerlesimli olgularin degerlendirilmesi yapiimistir.

Anahtar Kelimeler: Jivenil ksantogranilom, plantar, histiyositoz

Summary

Juvenile xanthogranuloma (JXG) is the most common type of non-Langerhans cell histiocytosis. The most common sites for development are
the head and neck, and peripheral involvement is rare. Here, we present a 19-month-old patient who had a plantar lesion that did not clinically
look to be JXG but received a histopathological diagnosis and review of the relevant literature.
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Giris

Javenil ksantograndlom (JKG), non-Langerhans hcreli
histiyositozlarin en sik goérllen formudur. Olgularin %75'i
yasamin ilk yiinda ortaya g¢ikar. Hastallk codunlukla deriye
sinirlidir ve  kendiliginden geriler. Lezyonlarin sayisi ve
buyUkliklerine gére kiglk noduler form ve buyik noduler
form olarak iki ana form, klinik gdérinimine gdre ise
subkutan, kiimelenmis, sapli, plak benzeri, keratotik ve dev
formlar tanimlanmistir!. Burada atipik yerlesimli ve atipik
gorinimli bir JKG olgusuyla beraber literatirdeki benzer

olgular sunulmaktadir.

Olgu Sunumu

On dokuz aylik erkek ¢ocuk ayak tabaninda 1 yildir var olan
soliter nodll nedeniyle poliklinigimizde goérildi. Tarafimiza
basvurmadan 9 ay 6nce lezyona plantar sigil on tanisi ile 1
ay slreyle 5 fluorourasil-salisilik asit kombinasyon sollsyonu
uygulanmisti.  Fizik muayenesinde sag ayak tabani 2.
metatarsofalangeal eklem hizasinda yaklasik 1 c¢cm capli
yumusak kivamli, kenarlarinda yakalik benzeri hiperkeratotik
bir sinir bulunan, ortasi Ulsere hemorajik nodll mevcuttu
(Resim 1). Lezyon piyojenik granilom, pilomatrikoma,
fibrosarkom, melanom 6n tanilari ile eksize edildi.

Histopatolojik incelemede dermisin  derin  kisimlarina
uzanan histiyositten zengin yogun bir infiltrasyon izlendi.
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Histiyositlerin buylk kismi kiiclk, yuvarlak ve oval sekilli, eozinofilik ve
vakuollu sitoplazmali hiicrelerdi. Bazi alanlarda Touton tipi dev hiicreler
de gérildi (Resim 2a). immiinohistokimyasal boyamada histiyositler
CD68 ile pozitif (Resim 2b), S100 ile negatif boyandi (Resim 2c). Bu
bulgularla lezyona JKG tanisi konuldu.

Tartisma

JKG, keskin sinirli, 0,5-2 cm ¢apli, erken donemde pembe-kirmizi renkte,

zamanla sari ton alan papul veya nodillerle karakterizedir. Lezyonlar

Resim 1. Ayak tabaninda 0,4 in¢ (~1 c¢m) capinda, yakalik benzeri
hiperkeratotik kenarlari bulunan ortasi tlsere hemorajik noddl

en sik bas ve boyunda lokalize olup bunu govde, Ust ekstremite ve
alt ekstremite tutulumu izler2. Literatlrde dudak, dil, gdz kapag,
penis, tirnak yatadi, skrotum gibi atipik yerlesim alanlari sunulmus
olup plantar yerlesim gosteren olgu sayisi PubMed veri tabaninda
yaptigimiz taramaya gore sadece bes tanedir3-7. Literatlrdeki olgularla
beraber burada sundugumuz kendi hastamizin 6zellikleri Tablo 1'de
Ozetlenmistir. Plantar yerlesimli JKG'si olan olgularin yaslar 4 ay ile 38
yas arasinda degismekte olup sadece bir olgu kadin, dért olgu erkektir.
Erkek hastalarda lezyonlar soliter iken kadin hastada multipl lezyonlar
tanimlanmistir. Bu olgularin ortak 6zelligi, klinik gériintmlerinin éncelikle
JKG dustndirmeyip adneksiyel timér, piyojenik granilom, melanom
gibi 6n tanilarla eksize edilmis olmalaridir. Bazi olgularda dikkat ¢ceken
bir baska 6zellik de lezyonun ¢evresinde yer olan hiperkeratotik sinirdir.
Mervak ve ark.” plantar tutulumlu olgularda bu bulgunun tani koymaya
yardimai olabilecegini vurgulamislardir.

JKG, atipik lokalizasyon ve klinik goriiniimle seyrettiginde kesin tanisini
koyabilmek icin histopatolojik inceleme ve &zellikle JKG'si diger
histiyositozlardan ayirmak icin yapilabilecek immunohistokimyasal
boyamalar olduk¢a Onemlidir. JKG'da infiltrasyon yapan histiyositler,
Langerhans hiicre belirteci olan CD1a ve S100 ile boyanmazken, CD68
ile pozitif boyanirlar.

JKG'nin ekstra kutandz tutulumu nadir olup en sik etkilenen organlar
siraslyla g6z, akciger ve karacigerdir. Daha nadir olarak kalp, dalak,
bobrek, gonad, kemik, santral sinir sistemi tutulumu yapabilir. Sistemik
tutulum olasiligi multipl deri lezyonu olan hastalarda artmaktadir8. Gz
tutulumu siklikla yasamin ilk 2 yilinda ortaya ¢ikar. Gz tutulumunun en
sik bulgulari hifema ve glokom olup tutulum kérlige neden olabilir®.
Kutandz JKG'si olan hastalarda okuler tutulum riskini arastiran en genis
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Resim 2. a) Az sayida lenfosit ve eozinofilin eslik ettigi vakuolli histiyositlerden olusan infiltrasyon, Touton tipi dev hicreler gerceve icinde
gozlenmekte (H&E x100), b) Histiyositlerin CD68 ile pozitif boyanmasi (x200), c) Birkag hiicre disinda histiyositlerin S100 ile boyanmamasi (x200)

Tablo 1. Plantar jiivenil ksantograniilom olgularinin 6zellikleri

Olgu/kaynak | Cinsiyet | Yas Lezyon sayisi | Klinik 6zellikler On tani
13 £ 14 2y Soliter 1 cm, ortasl deprese,.hlperkeratotlk kenarl e T e
koyu kahverengi nodiil
2/4 E 38 yas | Soliter 0,7 cm capl eritemli endire nodil Poroma
3/5 E 37 yas | Soliter 1,2 cm, serdz eksldayla cevrili kirmizi noddl | Piyojenik granilom
4/6 K day Multipl 1—3_mm yass| Parlak kirmizi-kahverengi Belf el
poligonal papdller
5/7 E 11ay | Soliter 8 mm, periferik hiperkeratotik kenarli noddil Travmgtlze il yabam ISl (ol
enfeksiyon, melanom, fibrom
Sunlendlgy | 2 7 ey Soliter 1cm hemo.r.ajlk, ortasl Ulsere, hiperkeratotik ElyOJen|k granllom, pilomatrikoma,
kenarli nodul fibrosarkom, melanom
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hasta sayisina sahip calisma Chang ve ark.10 tarafindan yapiimis olup
bu calismada okuler tutulum sikligr %0,3 bulunmustur. Ayrica JKG ile
norofibromatozis tip 1 ve jlvenil miyelomonositik 16semi birlikteligi de
tanimlanmaktatir!1. Bizim olgumuzda yapilan gdz muayenesi, tam kan
sayimi, periferik yayma, abdominal ultrasonografi sonucunda herhangi
bir ekstra kutandz tutulum veya hematolojik maligniteye rastlanmadi.
Hasta hala poliklinik takibimizde olup eksizyon sonrasi 3 yillik strede
niiks gozlenmedi.

Burada, JKG'nin atipik lokalizasyon ve klinik bulgularini, az sayida olan
literatlr olgularyla gozden gecirmek, plantar yerlesimli noddllerde
hiperkeratotik sinir varliginda JKG olasiigina dikkat cekmek ve kesin
tani icin histopatolojinin - dnemini vurgulamak amaciyla bu olgu
sunulmaktadir.

Etik

Hasta Onayi: Calismamiza dahil edilen hastanin ailesinden bilgilendirilmis
onam formu alinmistir.

Hakem Degerlendirmesi: Editorler kurulu disinda olan kisiler tarafindan
degerlendirilmistir.
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GCikar Catismasi: Yazarlar bu makale ile ilgili olarak herhangi bir cikar
catismasi bildirmemistir.

Finansal Destek: Calismamiz icin hicbir kurum ya da kisiden finansal
destek alinmamistir.
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