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Unilateral Nevoid Telenjiektazili Bes Olgu Sunumu

Unilateral Nevoid Telangiectasis: Report of Five Cases
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Ozet

Unilateral nevoid telenjiektazi (UNT), unilateral dagihm gosteren, ylzeyel telenjiektazik yamalarla karakterize, nadir gérilen
bir hastaliktir. Konjenital ve akiz olmak Uzere iki tipi tanimlanmistir. Akiz form gebelik, puberte, siroz, hepatit C ile birlikte
gorulebilir. Ayrica saglikh olgularda bildirilmistir. Etyolojisinde kanda 6strojen seviyelerinin yuksekligi ve/veya tutulan deride
ostrojen ve progesteron reseptorlerinin artisinin bu tabloya neden oldugu ileri stirtlmektedir. Burada altta yatan bir hastalik
tespit edilemeyen, 26-33 yaslari arasinda dort erkek olgu ile hepatit B tasiyiciligi saptanan 18 yasinda akkiz UNT tanisi konan bir
bayan olgu sunulmaktadir. Unilateral nevoid telenjiektazi nadir gértalmesi nedeniyle literatar bilgileri ile birlikte tartisiimistir.
(Turkderm 2010; 44: 220-3)

Anahtar Kelimeler: Unilateral nevoid telenjiektazi, telenjiektazi

Summary

Unilateral nevoid telangiectasia (UNT) is a rare cutaneous disorder characterized by superficial telangiectasias distributed
unilaterally. UNT can be congenital or acquired. Acquired UNT may be seen during pregnancy, puberty, and in association with
cirrhosis and hepatitis C. Besides, the disease has been reported in healthy individuals. In the etiology, elevated blood
estrogen levels and/or increased estrogen and progesterone receptors in the involved skin are suggested to cause this
disorder. Here, we present four male patients aged 26-33 years, without an identified underlying disease and an 18-year-old
female hepatitis B carrier with diagnosis of acquired UNT. Since UNT is seen rarely, it is discussed in the light of the literature
data. (Turkderm 2010; 44: 220-3)
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kullanimi, alkolik siroz gibi kanda &strojen artisinin
go6ruldugu durumlarla iliskilidir.
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Unilateral nevoid telenjiektazi(UNT) 1899 yilinda
Blaschko tarafindan tanimlanan, konjenital veya
edinsel olarak gelisen, unilateral dagilim goésteren
ylzeyel telenjiektazik yamalarla karakterize nadir
gorulen kutandz bir bozukluktur'2. Kanda 6strojen
seviyelerinin yUksekligi ve/veya tutulan deride dstrojen
ve progesteron reseptorlerinin artisinin bu tabloya
neden oldugu ileri strulmektedir. UNT bayutk
¢ogunlukla gebelik, puberte, oral kontraseptif

Burada altta yatan herhangi bir neden saptanamayan
4 erkek olgu ile hepatit B tasiyicisi olan edinsel UNT'li
bir bayan olgu sunulmaktadir.

Olgu 1

Yirmi yedi yasinda erkek hasta poliklinigimize 5-6 yildir
yUzin sol yarisinda, boyunda, kollarda, ele dogru
uzanan kizariklik sikayeti ile basvurdu. Ozge¢misinde
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alkol alimi, hepatit hikayesi ve ila¢ kullanimi yoktu. Hastanin
yapilan dermatolojik muayenesinde C3-C4-C5 dermatomu
boyunca uzanan telenjektazi mevcut olup ayrica boyun sol
lateralinde dogustan beri mevcut oldugunu soyledigi 2x0,5 cm.
capinda eritemli makuler lezyon tespit edildi (Resim 1a). Oral
mukozada lezyon olmayan hastada palmar eritem, asit,
hepatosplenomegali saptanmadi. Laboratuvar testlerinde ALT,
AST, GGT, serum Ostrojen ve testesteron dizeyleri normaldi.
Hepatit ve HIV serolojisi negatif olarak saptandi. Yapilan histopa-
tolojik incelemede epidermis dizenli yapida, papiler dermiste
hafif 6dem, hafif lenfosit infiltrasyonu ve dilate kapiler yapi
tespit edildi (Resim 2a). Doku Gstrojen reseptor analizi negatif
olarak degerlendirildi.

Olgu 2

Yirmi alti yasinda erkek hasta poliklinigimize, 7-8 yildir
boyun sol yarisinda kizariklik sikayeti ile basvurdu.

Hastanin 6zge¢misinde alkol alimi, ilag kullanimi ve hepatit
mevcut degildi. Yapilan dermatolojik muayenesinde C3 der-
matomuna uyan sol yarida arada saglam doku alanlarinin
bulundugu telenjektaziler mevcuttu. Oral mukoza dogal,
sistem muayenesi normaldi. Laboratuvar incelemesinde ALT,
AST, GGT, serum 6strojen dizeyleri normaldi. Hepatit ve HIV
serolojisi negatif olarak tespit edildi. Yapilan histopatolojik
incelemede epidermiste sepetsi hiperkeratoz ve duzenli
gorinam, papiler dermiste icleri eritrosit dolu dilate yapilar
izlendi (Resim 2b). Doku 6strojen reseptér dizeyi negatif
olarak geldi.

Olgu 3

Otuz Uc yasinda erkek hasta 3-4 yildir sag boyunda kizariklik
sikayeti ile basvurdu. Ozgecmisinde alkol kullanimi, ila¢ alimi,
hepatit hikayesi mevcut degildi. Hastanin dermatolojik muayen-
esinde C3 dermatomu boyunca uzanan sag boyun bdlgesinde
telenjektazi vardi (Resim 1b). Oral mukozasi salim olan hastada
palmar eritem, asit, hepatosplenmegali tespit edilmedi. Yapilan
laboratuvar incelemelerinde ALT, AST, GGT, serum 6strojen ve
total testesteron dizeyleri normaldi. Hepatit ve HIV serolojisi
negatif olarak saptandi. Histopatolojik incelemede epidermis
duzenli yapida, papiler ve ylUzeyel dermiste kapiller ve

Resim 1a, b, c: Dermatolojik muayenede C3-C4-C5 der-
matomlari boyunca segmental uzanim gésteren telenjiek-
tazi, b: Sag boyunda C3 dermatomunda segmental dagilan
telenjiektazi, c: Sag yiiz yarisinda eritemat6z lezyon

venullerde sayica hafif artis, fokal vaskuler ektaziler,
perivaskuler seyrek lenfosit artisi izlendi (Resim 2c). Doku 6stro-
jen reseptor dlzeyi negatif olarak geldi.

Olgu 4

Yirmi dokuz yasinda erkek hasta 2 yildir sag yuzde kizarikik
sikayeti ile basvurdu. Hastanin 6zgecmisinde alkol alimi, ilag
kullanmi ve hepatit mevcut degildi. Yapilan dermatolojik
muayenesinde sag yUz yarisinda, dudakta ve yanakta telenjek-
tazi izlendi (Resim 1c). Oral mukoza salim olan hastada palmar
eritem, hepatosplenomegali, asit tespit edilmedi. Yapilan la-
boratuvar incelemelerinde ALT, AST, GGT, serum Ostrojen
duzeyleri normal olarak geldi. Hepatit ve HIV serolojisi nega-
tifdi. Histopatolojik incelemede epidermis dizenli yapida,
yuzeyel dermiste kucuk damarlarda hafif artma,
perivaskuler lenfositik htcre infiltrasyonu, retiktler der-
miste fokal alanda lobulasyon gosteren arteriol ve klguk
capl damar topluluklari tespit edildi (Resim 2d). Doku 6stro-
jen reseptor dizeyi negatif olarak saptandi.

Olgu 5

On sekiz yasinda kadin hasta poliklinigimize 6 yildir gévde
ve uyluk sag yarisinda mevcut olan kizariklik sikayeti ile
basvurdu. Hastanin alkol ve ilag kullanim oykust yoktu.
Dermatolojik muayenesinde T10-L2 dermatomuna uyan
bolgede vlcut sag yarisinda telenjiektazi izlendi. Oral
mukozasi dogaldi. Palmar eritem, hepatosplenomegali, asit
tespit edilmedi. Yapilan laboratuvar incelemelerinde AST:52 U/L
(normal degeri:0-28) olarak geldi. HbsAg pozitif, hepatit C ve
HIV serolojisi negatif olarak olculdl. Histopatolojik

incelemesinde papiller ve yizeyel dermiste kapiller ve venullerde
artma, perivaskuler lenfositik infiltrasyonu tespit edildi.

Resim 2a,b,c,d: Papiller dermiste orta derecede 6dem,
lenfositik infiltrasyon ve dilate kan damarlari
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Doku 6strojen reseptéri negatif olarak saptandi. Tum olgu-
larin  klinik ve demografik 6zellikleri Tablo 1'de
o6zetlenmistir.

Tartisma

UNT, 1899'da Blaschko tarafindan ilk kez tanimlanmis, daha
sonra farkl yazarlar tarafindan ¢ok sayida olgu bildirilmistir'.
UNT, primer telenjiektaziler arasinda yer alan, genellikle edin-
sel olarak goérulen nadir bir sendromdur®. Hastalik konjenital ve
edinsel olarak iki alt tipe ayrilmaktadir®. Konjenital UNT nadir
gorulir ve yenidogan déneminde veya daha sonra ortaya ¢ikar.
Bu form daha cok erkeklerde gérulmektedir'“. Edinsel UNT ise
ergenlik dénemi ve hamilelikte daha fazla gorulmesine rag-
men, herhangi bir yasta da gelisebilir'. UNT lineer bir patern
gosteren, kictk veya blyuk lezyonlar seklinde karsimiza ¢ika-
bilir'. Genellikle 3. ve 4. servikal dermatomlari tutmakla bera-
ber torasik ve diger dermatomlari da etkileyebilir'4. Olgulari-
mizin baslangi¢ yasi 21-27 arasinda degismekte ve genellikle
servikal dermatomlar tutulmaktadir. Bir olguda yz tutulumu
varken diger olgumuz daha erken baslangicli olup torasik ve
lumbal dermatom tutulumu mevcuttu.

UNT'nin etyolojisi tam olarak bilinmemekle beraber, birkag
teori 6ne surtlmektedir®®. Teorilerden birinde 6zellikle kan
ostrojen dizeyinin artmasi sonucu hedef dokuda telenjiek-
tazilerin meydana gelebilecegi éne strilmektedir. Ostrojen
anjiojenik bir faktora (endotelyal hiicre blayume faktoérd,
fibroblast buytme faktéri veya anjiojenin) uyararak telenji-
ektaziye yol agabilir*>. UNT'nin ergenlik dénemi, hamilelik,
kronik karaciger hastaligi gibi hiperéstrojenik durumlarla
birliktelik gostermesi de bu teoriyi destekler?. Jucas ve arka-
daslari ise, kan Ostrojen seviyelerinin ytksek olmamasi duru-
munda bile, 6strojenik uyarinin hedef dokuda baslatici
faktor olarak rol oynayabilecegdini ileri stirmuslerdir’. Bunun
nedeni tutulan damarlarin endotelinde 6strojen reseptorle-
rine karsi hassasiyetin artmis olmasidir. Muhtemelen bu
hedef organlar dermatomal paternde dagilim géstermektedir’.
Bunu destekleyecek sekilde Uhlin ve arkadaslari UNT'li bir
hastada tutulan deride 6strojen ve progesteron reseptorlerinin

arttigini géstermislerdir®. Ancak daha sonra yapilan bircok calis-
mada Ostrojen ve progesteron reseptorlerinin arttigi tespit
edilememistir®. Buna karsilik Beacham ve arkadaslari ise UNT'li
bir olguda progesteron reseptorlerini gosterirken, o6strojen
reseptorlerini gdsterememislerdir®. Olgularimizda da kanda
Ostrojen duzeyleri normal ve dokuda Ostrojen reseptorleri
negatif bulunmustur. Bazi yazarlar bu reseptorlerin gosterile-
memesinin, distk diizeyde 6strojen ve progesteron reseptorle-
rini tespit edebilecek, yeterince hassas 6lciimlerin yapilamama-
sindan kaynaklanabilecegini savunmuslardir’. Ayrica Jucas ve
arkadaslari 6strojen veya heniiz bilinmeyen bir metabolitin
Olctlebilir kan duzeylerinde olmamasi nedeni ile, UNT’e yol aga-
bilecegini ileri sirmuslerdir’. Bir baska teori ise UNT'li olgularda
telenjiektazinin hormonal bir patolojiye bagli olmadigi, embri-
yolojik gelisim sirasinda somatik mutasyon sonucu olusan hucre
populasyonunun mosaizmine bagli oldugu gérusudir. Lezyon-
larin unilateral olusu, somatik mutasyonlar nedeniyle
reseptorlerin dermatomal dagilimi ile iliskili olabilir'. Becker
nevusun eslik ettigi UNT’li bazi olgular mosaisizm ile acikla-
nabilir'. UNT'li hastalarin %20’sinde sistemik patolojilere
baglh 6strojen yukseklikleri sonucu bu bozukluk olusmasina
karsin, %80’inde herhangi bir patoloji tespit edilememistir'.
UNT puberte, hamilelik, alkolizm, oral kontraseptif kullani-
mi, kronik karaciger hastaligi, HCV infeksiyonu, karsinoid
sendrom, tiroid hastaligi ile birlikte olabilir®. Ancak saglikli
bireylerde de gorulebilmektedir*®. Olgularimizin dérdinde,
sistemik patolojiler agisindan yapilan klinik muayeneler ve
laboratuvar tetkikleri normal olarak degerlendirildi. Bir ol-
gumuzda hepatit B tasiyiciligr tespit edildi. Literattrde
hepatit B tasiyiciligi olan ancak karaciger enzim duzeyleri,
serum Ostrojen ve progesteron duzeyleri normal olan ve
doku 6strojen reseptér diizeyleri negatif olarak tespit edilen
iki hasta bildirilmistir"'. Bizim olgumuzda hepatit B ylzey
antijeni pozitif ve karaciger enzimlerinden AST degeri
yuksek olarak tespit edildi. Literatirde hepatit C'nin eslik
ettigi iki olgu tanimlanmistir>. Bu hastalarda hepatit C ve
hepatit B ile birliktelik tesadifi olabilecegi gibi karaciger
metabolizmasindaki defekte bagli olarak, éstrojen duzeyle-
rinin artmasi suclanmaktadir2.

Tablo 1. Olgularin demografik ve bazi klinik 6zellikleri

Olgu 1 Olgu 2 Olgu 3 Olgu 4 Olgu 5

Yag/ Cinsiyet 27/ Erkek 26/ Erkek 33/ Erkek 29/ Erkek 18/Kadin
Lezyonlarin lokalizasyonu Yuz sol yarisi Boyun sol yarisi Boyun sag yarisi| YUzln sag yarisi Govde ve

boyun ve kol uyluk sag yarisi
Tutulan dermatom C3-C4-G5 a a _ T10-T11-T12-L1-L2
Lezyon sUresi 5-6 yil 7-8 yil 3-4yil 2yl 6 yil
Alkol, ilag kullanimi ve hepatit 6ykust _ _ _ _ Hepatit B tasiyici
Palmar eritem, asit, organomegali _ _ _ _ _
Serum testesteron diizeyi Normal Yapilamadi Normal Yapilamadi Yapilamadi
Serum 6strojen dlzeyi Normal Normal Normal Normal Yapilamadi
Hepatit serolojisi ve AntiHIV Negatif Negatif Negatif Negatif HbsAg pozitif
ALT,AST, GGT Normal Normal Normal Normal AST:52U/L (0-28)
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Sonu¢ olarak UNT etyolojisi ve patogenezi halen aciga
kavusturulamamis, nadir goértlen bir durum olarak deger-
lendirilmektedir. Olgu sayisinin artmasi ve doku o&strojen
reseptorlerinin saptanmasinda kullanilabilecek daha duyarli
yontemlerin gelistiriimesi patogeneze 1sik tutacaktir.
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