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RESUMEN

CONSIDERACIONES EN TORNO A LA HIPERPLASIA ANGIOLINFOIDE CON EOSINOFILIA (ALHE). A PROPOSITO
DE UN CASO LOCALIZADO EN EL PENE

Presentamos el caso de un paciente varon de 27 anos de edad que presentaba un nédulo en la cara ventral del pene que
aumentaba de tamano y se volvia doloroso durante la ereccion por lo que se sospecho que se trataba de una lesion vascular,
confirmado posteriormente mediante estudio Doppler. Se realizo la extirpacion del nédulo con anestesia local. El informe
anatomopatologico fue de “hiperplasia angiolinfoide con eosinofilia” en su variante intravascular.

Este caso representa la tercera comunicacion de esta lesion en el pene, pero ninguna otra adoptaba la variante intra-
vascular como la aqui presentada. Se discute acerca de esta excepcional entidad y se revisa la literatura.
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ABSTRACT

CONSIDERATIONS ABOUT ANGIOLYMPHOID HYPERPLASIA WITH EOSINOPHILIA (ALHE) WITH REGARD TO A CASE
LOCALIZED IN THE PENIS

We report the case of a 27 years old man who presented a nodule in the ventral face of the penis, which increased in
volume an turned painful during erection so a vascular lesion was suspected, later confirmed with a Doppler study. A com-
plete excision of the lesion was carried out with local anaesthesia. The pathological specimen was informed as “angiolimp-
hoid hyperplasia with eosinophilia” in its intravascular form.

This is the third communication of this kind of lesion in the penis but no other adopted the intravascular variant like
the present case. We discuss about this exceptional entity and make review of the most relevant literature.
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|
os tumores mesenquimales primarios del jidos blandos, tipicamente asociado a vasos san-

Lpene son extremadamente raros, siendo los guineos mayores.
de origen endotelial los mas frecuentes. El término hemangioma epitelioide se reserva

De entre ellos, un grupo particular de lesiones para describir una lesion de curso benigno caracte-
podrian quedar englobadas bajo el término de rizado por la presencia de células endoteliales con
“hemangiomas histiocitoides” en referencia expli- una apariencia epitelioide o histiocitoide, acompa-
cita a las caracteristicas morfologicas, ultraes- fiada de un infiltrado inflamatorio rico en eosino-
tructurales e histoquimicas de sus células endo- filos, tipicamente localizado en las proximidades del
teliales. Este epigrafe comun englobaria a diver- pabellon auricular en mujeres de mediana edad.
sas entidades de comportamiento variable como Pese a que se ha descrito en otras localiza-
la hiperplasia angiolinfoide con eosinofilia, enfer- ciones (orbita, labio, rodilla...) su aparicion en el
medad de Kimura, el hemangioendotelioma de pene resulta excepcional, con tan s6lo tres casos
hueso o el hemangioendotelioma epitelioide de te- recogidos en la literatura con anterioridad.
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Aportamos la primera comunicacion de esta
lesién en el pene en su variante intravascular.

CASO CLINICO

Se trata de un paciente varén de 27 anos,
visto en consulta por presentar desde un ano
antes una lesién nodular subcutanea dolorosa de
aproximadamente 0,3 cm en la cara dorsal del
pene. El paciente referia incremento de volumen
de la citada lesion con la ereccion, produciéndose
un significativo aumento del dolor que le impedia
mantener relaciones sexuales con normalidad.

A la exploracion se puso de manifiesto la exis-
tencia de un nodulo de localizacion subcutanea
de aproximadamente 4 mm de diametro, de ele-
vada consistencia, en las proximidades de la vena
dorsal superficial. No existian otras lesiones sig-
nificativas ni adenopatias locorregionales y el
resto de la exploraciéon urologica fue normal.

Ante la sospecha de que se tratara de una le-
sion de origen vascular, se solicité estudio doppler
peneano que mostré flujo intralesional (Fig. 1),
con aumento del mismo durante la ereccién, por
lo que se propuso su extirpacion.

Durante la intervencion se objetivdo la pre-
sencia de una dilatacion nodular en la vena
dorsal superficial del pene, que fue parcialmente
resecada 2 cm proximal y distalmente a la lesion
(Fig. 2).

El analisis histologico demostro la existencia
de una proliferacion intravascular de células
endoteliales bien diferenciadas, con obliteracion

FIGURA 1. Detalle del estudio Doppler en el que se
observa flujo vascular intralesional durante la ereccion.

FIGURA 2. Imagen macroscépica de la lesiéon nodular
extirpada.

parcial de la luz vascular, acompanados de una
importante infiltracion de linfocitos y eosinofilos
(Figs. 3 y 4). El informe anatomopatologico defi-
nitivo fue de “hiperplasia angiolinfoide con eosi-
nofilia intravascular” (Figs. 3 y 4).

DISCUSION
La hiperplasia angiolinfoide con eosinofilia
(ALHE) es una lesion vascular benigna infre-
cuente, localizada habitualmente en el tejido
subcutaneo y dermis de la cabeza y cuello alre-
dedor del pabellon auricular en mujeres de edad
media, en forma de pequenos noédulos que pue-

FIGURA 3. Tumoracioén intravascular. En el centro de la
imagen, células fusiformes correspondientes a la capa
muscular vascular. A la derecha se obseva la tumora-
cion. H & E 100X.
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FIGURA 4. Proliferacién celular formando estructuras
vasculares que se acomparnian de infiltrados de linfocitos
y eosindfilos. H & E 200X.

den o no confluir en lesiones de mayor tamano.
Cerca del 50% de los pacientes presentan
lesiones multiples localizadas en el mismo area.
En ocasiones una linfadenopatia regional y eosi-
nofilia en sangre periférica acompanan a estas
lesiones!

Histologicamente se caracterizan por pre-
sentar una proliferacion de capilares de pequefnio
tamano limitados por células endoteliales epite-
lioides (histiocitoides) en muchos casos arraci-
mados en torno a un vaso arterial o venoso de
mediano tamano, rodeados por células inflamato-
rias, entre las que los eosindfilios son especial-
mente caracteristicas?.

Las células epitelioides que limitan las forma-
ciones capilares protruyen en la luz vascular
adaptando una disposicion poligonal caracteris-
tica que ha hecho que sean comparadas con
“lapidas” en la literatura anglosajona. Pese a pre-
sentar caracteristicas ultraestructurales tipicas
de las células endoteliales (cuerpos de Weibel-
Palade, vesiculas picnociticas, lamina basal anti-
luminal.) presentan otras especificas!3. Las
células adyacentes estan separadas por huecos
amplios y se interdigitan solamente a lo largo de
sus regiones basales. Presentan abundantes
organelas, mitocondrias, ribosomas y vacuolas
que representan formaciones vasculares primi-
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tivas. Las formas intravasculares de este tumor
denominadas por Rosai* como proliferacion vas-
cular intravenosa atipica resultan ciertamente
infrecuentes y plantean un reto diagnostico al
patologo.

Esta lesion desde su descripcion inicial por
Wells y Whimster® se ha visto envuelta en una
importante controversia, no tan solo en cuanto a
su origen sino también en lo que respecta a la
terminologia aplicada. Asi ha recibido multiples
denominaciones, desde “hiperplasia angiolinfoide
subcutanea con eosinofilia ”, que posteriormente
paso a denominarse hiperplasia angiolinfoide con
eosinofilia (ALHE) al describirse también en la
dermis, granuloma pyogeno atipico®, nodulo
angiomatoso inflamatorio, hemangioma epite-
lioide o la menos especifica hemangioma histioci-
toide” que abarcaria lesiones vasculares con
células epitelioides en diversas localizaciones y
variado comportamiento.

Esto ha provocado que con frecuencia en la
literatura, incluso reciente, se haya utilizado de
forma indistinta términos como hemangioma epi-
telioide y enfermedad de Kimura para designar a
una misma lesion, cuando se trata en realidad de
dos entidades que, si bien presentan rasgos
comunes, poseen caracteristicas clinicas e histo-
logicas distintivas.

Con respecto a su patogenia, no esta total-
mente esclarecido su origen reactivo®8 o neopla-
sico®10.

En este sentido resulta particularmente rele-
vante la aportacion de Vadlamudil!, con 4 casos
especialmente significativos, todos ellos con un
antecedente traumatico severo proximo. En la
totalidad de sus casos se objetivo la presencia de
un vaso arterial de mayor tamano, con disrup-
ciones mas o menos significativas, engrosa-
miento de la media y la intima por proliferaciéon
de células estrelladas que producia una oblitera-
cion de la luz vascular, degeneracion mixoide
variable y proliferacién periférica de capilares
tapizados por células endoteliales rodeadas por
un infiltrado inflamatorio, que denomina aneu-
rismas seudotraumatico en clara referencia a su
origen. De hecho, los cambios descritos en las
arterias son similares a los recogidos previa-
mente como aneurisma traumatico!? seudoaneu-
risma traumatico!® o como seudoaneurismas'4.



A. Villanueva Pena, et al. /Actas Urol Esp 2005; 29 (1): 113-117

Por comparacién con series significativas de
ALHE, se observan similitudes histologicas con
éstas, en las que un numero notable de casos
presentaban dano vascular en forma de prolifera-
ciéon fibrointimal, discontinuidad de la lamina
elastica interna o disrupcion mural, por lo que
concluye que un porcentaje importante de casos,
especialmente cuando era evidente la presencias
de vasos de mediano calibre con tales lesiones,
tienen un origen reactivo!8:15

Puede entonces resultar sugerente pensar que
el traumatismo sobre zonas especialmente
expuestas del arbol vascular podria dar lugar a la
aparicion de cambios mixioides y una subse-
cuente capilarizacion, con reacciéon inflamatoria
que incluiria eosinoéfilos y centros germinales
como una peculiar respuesta del huésped!11,

Por el contrario otros autores no comparten
esta teoria dado que el dano vascular también
puede estar presente en lesiones que claramente
tienen un origen neoplasico como el hemangioen-
dotelioma epiteloide!3-16,

La aparicion de esta peculiares células epite-
lioides segun algunos autores puede ser el resul-
tado de un estado funcional alterado del endo-
telio, condicion comuin para un grupo de lesiones
vasculares benignas y/o malignas tanto neopla-
sicas como reactivas, por lo que la aplicacién del
término histiocitoide podria representar una
forma elegante de englobarlas pero resulta aca-
démicamente incorrecta como diagnostico especi-
fico dado que su hallazgo es comun en diversas
entidades.(ALHE, enfermedad de Kimuira, heman-
gioendotelioma epitelioide, angioreticuloma endo-
cardial)!-17.

El pronoéstico del hemangioma epitelioide es
bueno y, aunque un 30% de las lesiones pueden
recurrir, no se ha descrito diseminacion a dis-
tancia, por lo que la excision local parece el tra-
tamiento mas acertado. Por otro lado, de forma
excepcional ha sido comunicada su regresion es-
pontanea's.

Los tumores vasculares de la piel y tejidos
blandos son frecuentes. De hecho los angiomas
son uno de los tumores mas frecuentes de los
tejidos blandos constituyendo un 7 % en esa
localizacion!®. Por el contrario, los tumores
mesenquimales primarios del pene son extrema-
damente raros. El subtipo mas comuin son los de
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origen endotelial?®. La literatura contiene des-
cripciones de tumores vasculares del pene tanto
benignos como malignos. Entre los primeros des-
tacan el hemangioma cavernoso, linfangioma y
glomangioma. Entre los segundos angiosarcoma,
cutaneo, hemangiosarcoma y sarcoma de Kaposi.

Solamente se han descrito otros tres casos
de hemangioma epitelioide en el pene. En todos
ellos las lesiones eran circunscritas, no encap-
suladas, formadas por nidos y cordones de
células eosinéfilas grandes con vacuolas promi-
nentes, separadas por tejidos conectivos laxo
rico en linfocitos y eosinofilos. El analisis ultra-
estructural revel6 la existencia no solo de areas
neovasoformativas sino también de focos
solidos con atipia celular!?: 21,

El presente caso constituye la primera comu-
nicacién de la forma intravascular de heman-
gioma epitelioide en el pene, ya que en ninguno
de los tres descritos con anterioridad se refiere la
participacion de vasos sanguineos grandes. Por el
contrario, en los tres hemangioendoteliomas epi-
telioides de pene recogidos en la literatura la vena
dorsal del pene estaba involucrada?2, como su-
cede en el presente caso.

En cuanto a su origen, dada su localizacion, el
hecho de ser una lesién tnica y presentar un
manifiesto dano de las paredes venosas, resulta
sugerente plantear la hipotesis de que se trate de
una forma reactiva ante traumatismos repetidos
durante las relaciones sexuales.

En cualquier caso, dado su facil acceso y lo
excpecional de la recidiva en lesiones unicas, la
extirpacion local resulta la opciéon curativa prefe-
rida frente a otras posibilidades.
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