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Benignus cutan lymphoid hyperplasia — atipusos lokalizacioban
Esetismertetés

Benign cutan lymphoid hyperplasia — atypical localisation
Case report
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OSSZEFOGLALAS

A Borrelia burgdorferi altal kivaltott benignus cutan
lymphoid hyperplasia, régebbi nevén Borrelia lymphocy-
toma, a Lyme borreliosis legritkabb cutan manifesztdcio-
ja, a cutan pseudolymphomdk leggyakoribb formdja. Alta-
ldban fiatal felndtteken, gyerekeken, tipusos esetben a fii-
lon, 1-5 cm atmérdjii, livid, fdajdalmatlan plakként vagy
nodusként jelentkezik, mely megfeleld ideig alkalmazott
antibiotikum terdpia hatasara regredial.

A szerzok egy 7 és egy 10 éves fiti esetérdl szamolnak
be, akik a scrotum anterior oldaldn hénapok éta fennal-
16, hdrom, illetve egy livid nodus miatt jelentkeztek ki-
vizsgalasra. Az anamnézis ismeretében a klinikai diagno-
zis mindkét esetben Borrelia burgdorferi-asszocidlt benig-
nus cutan lymphoid hyperplasia volt, melyet a szerologiai
vizsgdlat (ELISA, Westernblot) megerdsitett. A bortiine-
tek 21 napos ordlis Amoxicillin terdpia hatdsdra regredi-
altak.

Kulcsszavak:
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SUMMARY

Benign cutaneous Ilymphoid hyperplasia, caused by
Borrelia burgdorferi infection, is the most common form
of cutaneous pseudolymphomas. Borrelia lymphocytom,
which was its previous name, is the rarest cutaneous
manifestation of Lyme borreliosis. It usually appears
among adolescents or children, typically on the earlobe
as a livid, indolent nodule or plaque with a diameter of 1-
5 cm. After sufficient antibiotic treatment, the symptoms
regularly tend to disappear.

The authors report the case of a 7-year-old and a 10-
year-old boy with short history of 3 and 1 livid nodules on
the anterior side of the scrotum. In both cases, the clinical
diagnosis was Borrelia burgdorferi-associated benign
cutaneous lymphoid hyperplasia, which was verified by
Borrelia serology (ELISA, Western blot). The cutaneous
symptoms were resolved after a 21 day-long oral
Amoxicillin therapy.

Key words:
benign cutan lymphoid hyperplasia -
lymphocytoma cutis - cutan
pseudolymphoma - Borrelia burgdorferi -
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A Borrelia burgdorferi altal kivaltott benignus cutan
lymphoid hyperplasia, régebbi nevén Borrelia lymphocy-
toma, lymphocytoma cutis, lymphadenosis benigna cutis;
a Lyme borreliosis egyik cutan megjelenési formaja. A
Lyme borreliosis multiszisztémas betegség, mely 80%-
ban bértiinetekkel jar, illetve érintheti az idegrendszert, az
iziileteket, az izmokat és a szivet is (1). A Lyme kér a
Borrelia burgdorferi sensu lato spirocheta baktériumok-
kal fert6zott Ixodes ricinus, azaz a kozonséges kullancs
nyaldval terjed. Eurépdban a B. afzelii, B. garinii, B.
spielmanii, Eszak Amerikaban pedig az Ixodes scapularis

altal terjesztett B. burgdorferi (B.b) senu stricto tartoznak
a human patogének kozé (2, 3).

Esetismertetés

1. eset

A 7 éves egészséges fitigyermek perinatalis szaka eseménytelen
volt, anamnézisében Tourette szindroman kiviil komolyabb betegség
nem szerepelt. A bortiinetek megjelenése el6tt 1 hénappal a scro-
tumrdl kullancsot tavolitottak el, melyre csak késdbb, az ismételt ra-
kérdezés utdn deriilt fény. Egyéb fert6zést, gyogyszer bevételét,
megel6z4 traumat, rovarcsipést negalt.

Ambulancidnkra érkezése el6tt haziorvos, majd bérgyogydsz gra-
nuloma anulare irdnydiagnézissal lokdlis szteroid, antiszeptikus, an-
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tibiotikus kezelést inditott, mely mellett javulas nem mutatkozott. A
Heim Pal Gyermekkérhdz konzultaciés rendelésére 2 honapja
fennall6 bértiinetekkel érkezett. Els6 jelentkezésekor fizikdlis vizs-
galattal a scrotum anterior oldalan harom jol koriilirt, 1-2 cm atmé-
r6jl, kornyezetétdl éles széllel hatdrolt, tomott tapintatd, infiltralt, li-
vid plakk volt lathaté (/. dbra). Fizikdlis vizsgalat soran tapinthatd
inguinalis lymphadenomegalia, hepatosplenomegalia, egyéb cutan
vagy extracutan disszemindcidra utalé elvdltozas nem volt megfi-
gyelhetd.

1. dbra
1. eset: indolens, infiltralt, 1-2 cm atmér6j, livid plakkok
a scrotumon

Az anamnézis, valamint a jellegzetes klinikai tiinetek alapjan,
Borrelia burgdorferi altal kivéltott benignus cutan lymphoid hyper-
plasia diagnézisa meriilt fel, melyet az id6kozben kézhez kapott po-
zitiv Borrelia burgdorferi specifikus IgM és IgG szeroldgia (ELISA-
enzyme-linked immunosorbent assay, Western blot) megerdsitett.
Terapidja ordlis Amoxicillin (50 mg/ttkg/die dozisban, 3 részre oszt-
va) volt, melyet 21 napon keresztiil folytattunk.

A bérlézidk az antibiotikum terdpia elsé napjaiban halvanyodni
kezdtek. 1,5 hénappal az antibiotikum elhagydsa utan csupan diszk-
rét maradvanytiinet volt lathaté (2. dbra), mely idével teljesen
regredialt. Neuroldgiai, kardioldgiai eltérés, iziileti fajdalom, duzza-
nat nem jeletkezett, szemészeti vizsgdlat organikus eltérést nem frt le.

6 honappal az elsé mintavétel utan kontroll szerolégia vizsgélatot
végeztiink, mely sordn a B. burgdorferi specifikus IgG csokkend ér-
téket mutatott.

2. eset

A 10 éves fiigyermek anamnézisében emlitésre méltd betegség
nem szerepelt. A bértiinetek megjelenése el6tt koriilbeliil 3 honappal
a jobb inguinalis tajékrdl kullancsot tavolitottak el, mely informacié
hosszi ideig feledésbe meriilt.

Az 1 hénapja fennallo bortiinetével elGszor haziorvosat kereste
fel, aki obszervaciot javasolt, de allapotjavulds hosszi id6 elteltével
sem volt megfigyelhetd. A Heim Pdl Gyermekkérhdz konzultdcids
rendelésén 3 honappal késdbb jelentkezett.

Els6 vizsgalatakor a scrotum anterior oldalan indolens, tomott ta-
pintatd, 1,5 cm dtmérdjd, livid plakk volt ldthaté (3. dbra). Inguina-
lis lymphadenomegalia, hepatosplenomegalia, egyéb cutan vagy
extracutan manifeszticié nem volt megfigyelhet6. A klinikai kép
alapjan az anamnézis ismeretében benignus cutan lymphoid hyper-
plasia lehetdsége meriilt fel, melyet az elvégzett borrelia szeroldgia

2. dbra
1. eset: a terapia befejezése utan 1,5 honappal

(ELISA, Westernblot) is alatamasztott — IgG és IgM pozitivitast mu-
tatott. Ebben az esetben is Amoxicillin terdpidt inditottunk (50
mg/ttkg/die dézisban, 3 részre osztva), amit 21 napig folytattunk.

1 hénappal az antibiotikum terdpia megkezdése utdn mar csak
halvany maradvanytiinet volt lathat6, mely a 2 honap elteltével telje-
sen regredialt (4. abra). Részletes kardiol6giai, neuroldgiai, ortopé-
diai, szemészeti vizsgdlata negativ eredménnyel zdrult.

3. dbra
2. eset: a scrotum anterior oldalan indolens, tomott
tapintatu, 1,5 cm atmérdjd, livid plakk
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4. abra
2. eset: a terdpia megkezdése utan 2 hénappal

Megbeszélés

A lymphocytoma cutist elséként 1894-ben Spiegler (4),
majd 1900-ban Fendt (5) irta le, klinikailag sarcomét
utdnzd, de benignus lefolydsu borlézioként, ezért Spieg-
ler-Fendt sarcoidnak is nevezik (6).

A Borrelidk altal kivaltott benignus cutan lymphoid hy-
perplasia leggyakrabban fiatal felndtteket, ritkdbban gyer-
mekeket érint (7). N6kben haromszor gyakrabban jelenik
meg, mint férfiakban (8), illetve fehérbdriieknél kilenc-
szer gyakoribb, mint szinesbord tarsaiknal.

A lymphadenosis benigna cutis a Lyme borreliosis ha-
rom cutan manifeszticidja koziil a legritkdbban latott for-
ma: a dermatoborreliosisok minddssze 5%-t teszi ki (1, 2,
7,9).

A lymphocytoma cutis tipusos esetben a Lyme borrelio-
sis szubakut szakdban, erythema chronicum migrans
(ECM) megjelenése utdn par nappal, ritkdbb esetben a
krénikus szakban acrodermatitis chronica atrophicanssal
egyiitt jelentkezik, de el6fordulhat, hogy a betegségnek a
lymphocytomadn kiviil nincs egyéb cutan vagy extracutan
manifesztacidja (1). A lymphocytoma kiilénb6z6 stadiu-
mokban valé megjelenésének oka egyelére ismeretlen.
Patomechanizmusa valdsziniileg a B.burgdorferi antigén
stimulusra vezethetd vissza, mely immunoldgiai reakcid
sordn benignus B-sejtes lymphoproliferaciét valt ki (1): a
benignus cutan lymphoid hyperplasia a leggyakoribb B-
sejtes pseudolymphoma. Hasonlé lymphoid hyperplasiit a
fenti kérokozon kiviil cutan idegentest, tetovdlds, rovar-
csipés, oltds, piercing, gyogyszerek, Borrelia burgdorferi-

vel nem fertézott kullancs csipése (1, 9, 10) is kivalthat-
nak, ezért ezek differencidldiagnosztikai szempontbdl je-
lent6sek.

A benignus cutan lymphoid hyperplasia 90%-ban soli-
ter, 10%-ban multiplex (11), fajdalmatlan, puha tapintat,
éles sz€ld, 1-5 cm atmérdjl, enyhén atréfias felszind, vo-
rosesbarna vagy livid plakk/nodus (1, 12), mely tipusos
esetben gyermekeknél a fiilcimpan (1, 13), feln6tteknél a
mammilldn, az areola teriiletén jelenik meg (9, 13, 14).
Sajat betegeinknél megfigyelt lokalizaci6 az irodalmi ada-
tok alapjan nem tekinthet6 tipikusnak: Ljubljanaban vég-
zett 5 éves retrospektiv vizsgalatban 36 beteg esetét dol-
goztak fel, 47%-ban (17 f6) a fiilre, 42%-ban (15 {6) az
emlébimbé kornyékére, csupan 11 %-ban (4 £6) az orra,
véllra, karra és a scrotumra lokalizalt soliter lymphocyto-
mat irtak le (15). 15 éves, 85 felndtt beteget vizsgdld
elemzésben 80%-ban (68 f6) az eml6bimbd/areola, 9%-
ban (8 f6) a fiil és 11%-ban (9 f6) egyéb lymphocytoma
lokalizaciérdl szamoltak be (13). Mas kozleményekben
elvétve szdmolnak be scrotumon 1év6 1€zi6rol.

A Borrelia lymphocytoma és az ECM diagnézisa elsé-
sorban klinikai, ezért ha a latott kép egyértelmd, el kell
kezdeni az antibiotikum terdpiat. A diagnozist a szerold-
gia, a szovettan és az antibiotikumra adott valasz erdsithe-
ti meg. Rutin laboratériumi paraméterek altalaban nem
mutatnak eltérést.

A Borrelia szerolégia a specifikus IgM és IgG tipusu
antitestek detektaldsan alapul. A korai esetek 50%-aban a
tul korai mintavétel miatt fals negativ eredményt kapunk.
Az ellenanyag termelés el6szor 3-6 héttel a fertdzEés utan
mutathat6 ki és gyakran a gyogyulds utan is perzisztal (5.
dbra) (16). Az IgM pozitivitds sokszor 4lpozitiv ered-
mény, lezajlott fert6zés (EBV, VZV, Mycoplasma pneu-
moniae, syphilis), illetve autoimmun betegségek (rheuma-
toid arthritis, lupus erythematosus) esetén is pozitiv lehet
(1). Az IgG hénapok 6ta fenndll6 folyamat esetén mindig
magas, de 6nmagaban IgM pozitivitds nélkiil nem jelent
biztosan krénikus fert6zést, hiszen IgM ellenanyag a korai
fazisban sem mindig mutathaté ki. Ma elséként ELISA
modszerrel torténik az ellenanyag jelenlétének vizsgalata,
majd a pozitiv eredményt a gyakori fals pozitiv esetek ki-
zarasa céljabol a magas specifitdsi Western blot eljardssal
kell megerdsiteni. A pozitiv szeroldgia benignus cutan
Iymphoid hyperplasia esetén a klinikai diagnézist — ECM-
al ellentétben — nagy bizonyossaggal alatdmasztja (17). A
terdpia utdn megismételt szeroldgiai vizsgdlatkor ELISA
modszerekkel az ellenanyag titer finomabb véltozdsait
nem lehet kimutatni, {gy az eredmény éltaldban nem kor-
reldl a klinikai tiinetek javuldsaval, a terdpia hatékonysa-
gaval: a tovabbra is detektalt pozitiv szeroldgia sokszor
tévesen aktiv folyamatra utal, ami miatt a beteg felesleges
antibiotikum terdpidban részesiilhet (17). Ezért a jelenleg
alkalmazott szerol6giai médszerek nem alkalmasak moni-
torozasra (1), a terdpia hatékonysaga els6sorban a klinikai
kép alapjan kovethetd.

Sajat eseteinkben a szérumbdl el6szor ELISA szlr6-
vizsgdalat tortént, mely mind a két esetben IgM, IgG pozi-
tivitdst mutatott. Ezutdn Western blot mddszerrel tortént a
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megerdsités, mely az elsd esetben IgG (VISE), a masodik
esetben IgM (OspC), IgG (pl4, VISE) pozitivitast jelzett.
Az elso betegnél fél év elteltével kontroll szeroldgia vizs-
galatot végeztiink, mely sordn Western blot mddszerrel
csokkend titer értékek voltak detektalhatéak. A masodik
betegnél az ismételt szeroldgia levételét tdjékoztatd jelleg-
gel 1 év utan tervezziik. Mivel jelenleg sincsenek standar-
dizélva az ellenanyag méré moédszerek, Magyarorszagon
az utébbi években fejlesztésre keriilt egy dj modszer, a
COMPASS (comparative immunoblot assay), mely két
kiilonboz6 id6pontban vett vérsavominta parhuzamosan
végzett immunblot mddszerrel torténd Osszehasonlitdsan
alapul. Eziltal biztosabb diagnézis adhatd, illetve a ké-
sObbiekben detektalt finomabb valtozasok nagyobb biz-
tonsaggal utalnak a folyamat gy6gyult dllapotara vagy a
betegség fellangoldsara (18, 19).

Differencidldiagnosztikai szempontbdl felmeriil sarcoi-
dosis, erythema nodosum, lupus vulgaris, granuloma faci-
ale, granuloma anulare, lupus erythematosus profundus,
morsus, keloid, dermatofibroma, mastocytoma, histiocy-
tosis X. A legfontosabb differencidldiagnosztikai problé-
mat a cutan lymphomadk (follicularis B-sejtes, CLL, cutan
T-sejtes lymphoma) jelentik (7, 9, 22). A klinikai kép, az
anamnézis és a szeroldgiai probdk mellett bizonytalan
esetekben szovettani mintavétel vdalhat sziikségessé.
Lymphocytoma cutis esetében tipikus esetben a gyullada-
sos sejtes beszlir6dés a dermis felsd részében, ezzel szem-
ben malignus lymphomdkban a dermis teljes vastagsaga-
ban, legkifejezettebben a dermis alsé felében, illetve a
subcutisban taldlhat6. Borrelia lymphocytoma esetében a
kis B-lympocytdk domindlnak a plasmasejtek, eosinophi-
lek és histiocytdk mellett. Bizonyos esetekben nyirokfolli-

Borrelia szeroldgia

Antitest
titer

culusok is lathatdak (12, 23). Az
irodalomban szerepld adatok
szerint azonban a latott szovetta-
ni kép nem mindig specifikus,
sokszor a Borrelia lymphocyto-
ma, B-sejtes lymphoma és
egyéb pseudolymphomdk igy
sem kiilonithet6k el teljes biz-
tonsaggal (13). Ezért sajat bete-
geinknél eltekintettiink a szovet-
tani mintavételtSl.

A benignus cutan lymphoid
hyperplasia terdpidja a Ma-
gyarorszagon jelenleg érvény-
ben 1év6 protokoll szerint felndt-

tek esetében ordlis Doxycyclin
(2x100 mg) 40 napig, vagy
Amoxicillin (3x1000 mg) 20
napig vagy Cefuroxim (2x500

0 4 8 2 16 20 24 32 2
Hetek Evek
— g M gG
5. abra

Borrelia specifikus antitestek szintje az id6 fiiggvényében
(irodalmi adatok alapjan szerkesztve) (16)

Tovabbi diagnosztikus mddszerek kozé tartozik a B. b
tenyésztés, mely segitségével az €16 spirochetdk mutatha-
tok ki. Ez Magyarorszagon nem tartozik a rutin diagnosz-
tikus modszerek kozé, mivel nehéz a megfeleld biopszids
mintavétel, illetve til nagy mennyiségli vérplazma sziik-
séges hozza, hosszu a tenyésztési id6 és a szenzitivitdsa is
alacsony (1, 17, 20).

A tenyésztéshez hasonléan jé specificitasd, de ala-
csony szenzitivitdsa miatt hazdnkban rutinszerdien szin-
tén nem alkalmazott médszer a polimeraz lancreakcidval
(polymerase chain reaction, PCR) torténd B. b specifikus
DNS kimutatds szovettani mintabol (16, 17, 20, 21). Ha
mégis sor keriil a vizsgdlatra, a biopsziat a 1€zi6 széli ré-
sz€bdl kell venni, mivel itt a legnagyobb a baktérium
koncentracidja (2). PCR médszerrel a testnedvekbol
(vér, vizelet) is kimutathaté a B. b specifikus DNS, de
ezek érzékenysége elmarad a szoveti mintdbol végzett
vizsgalathoz képest (1).

mg) 20 napon keresztiil. Gyer-
mekeknél elsdként vélasztando
szer az Amoxicillin, 50 mg/ttkg
dézisban, melyet 3 részre oszt-
va 20 (14-21) napon keresztiil
kell adni. 8 év alatti gyermekeknél Doxycyclin csak mas
antibiotikumok ellenjavallatakor alkalmazhat6 (pl. aller-
gia). Ceftriaxon csak neuroborreliosis, graviditds vagy
arthritis esetében alkalmazandé 15 napig 1x2000 mg d6-
zisban.

Hatékony és megbizhat6é Borrelia elleni vakcina jelen-
leg nincs forgalomban. A kullancscsipés utani profilakti-
kus antibiotikum terdpia Magyarorszagon egyelére nem
képezi a protokoll részét, mig az Amerikai Egyesiilt Alla-
mokban, ha a teriileti fertézottség meghaladja a 20%-ot,
az adhézi6 a 36 o6rdt és nem 4ll fenn kontraindikdcid a
Doxycyclinnel szemben, a kullancseltdvolitastdl szami-
tott 72 6rdn beliil profilaxis céljabél 200 mg Doxycyclin
adhat6 (24).

A kezelés befejezése utan fontos az utdnkovetés a Lyme
borreliosis neuroldgiai, szemészeti, kardiol6giai és orto-
pédiai szovédményeinek kizardsara. A Lyme borreliosis
késbi szakdban megjelend acrodermatitis chronica atro-
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phicans mellett a lichen sclerosus et atrophicust (LSA) és
a lokalizélt sclerodermét (morpheat) is Osszefiiggésbe
hoztdk a Borrelia fert6zéssel, bar ebben a kérdéskorben
jelenleg megoszlanak a vélemények (1).

A benignus cutan lymphoid hyperplasia, bar ritka el6-
fordulasu korkép, ismerete €s antibiotikus kezelése fontos

z Z

a Lyme borreliosis késdbbi szovédményeinek megel6zése
miatt. Jelen esetek bemutatdsaval arra szerettiik volna fel-
hivni a figyelmet, hogy ezen ritka lokalizdcié esetében is
gondolni kell a Borrelia lymphocytoma diagndzisra.

Koszonetnyilvanitas

Eziton szeretnénk koszonetet mondani Dr. Molndr Péternek a
szerologiai vizsgalatokért és készséges segitségéért.
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