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RESUMEN

La telangiectasia unilateral nevoide (TNU) es una dermatosis benigna, poco

frecuente, que afecta principalmente la cara y cuello, a nivel de los derma-

tomas trigeminal y cervical (tercero y cuarto).

Caracterizada por lesiones vasculares de tipo telangiectasias, unilaterales, con

distribucién lineal, segmentaria o metamérica. Puede ser congénita o adquirida

cuando se presenta un exceso fisiolégico o patoldgico de estrogenos, como en

la pubertad, embarazo o enfermedad hepatica crénica. Se relaciona con un in-

cremento de los receptores para estrogenos y progesterona en la piel afectada.

Presentamos un paciente de sexo masculino de 22 afios de edad con derma-

tosis en cara interna de muslo derecho, clinica e histolégicamente compatible

con TNU de localizacién poco frecuente.

INTRODUCCION

La telangiectasia nevoide unilateral (TNU) es un tras-
torno vascular cutaneo benigno, caracterizada por la
presencia de multiples telangiectasias lineales de aspecto
arborescente, sin vaso central, no confluyentes, de dis-
tribucion unilateral. Asienta con preferencia en la zona
cefdlica, aunque también puede localizarse en tronco,
miembros e incluso en un hemicuerpo. Puede ser con-
génita o mas frecuentemente adquirida, y en este dltimo
caso suele asociarse a estados de hiperestrogenismo fi-
sioldgico o patoldgico. Predomina en el sexo femenino y

en la edad fértil de la vida.

El diagnodstico de esta entidad es la correlacion clini-
co-patoldgica. No es indispensable la implementacion de
terapéutica alguna, pero existen varias alternativas dis-
ponibles para los casos en que sea requerida una mejora

desde el punto de vista estético.

Presentamos un paciente de sexo masculino, en el cual
se realiz6 diagndstico de TNU sobre la base del examen
fisico completo de la piel y estudios complementarios.

Realizamos una breve revision de esta entidad.

CASO CLiNICOD

Paciente varon de 22 afios de edad, sin antecedentes fa-
miliares y personales de importancia. Refiere aparicion
de lesiones en cara interna de muslo derecho de apro-
ximadamente 8 meses de evolucién que fueron aumen-
tando en forma paulatina asintomatica, se hace mas evi-

dente con el calor.

Al examen fisico se observaron miltiples telangiec-
tasias de distribucién segmentaria, que comprometian

la totalidad de la cara interna del muslo derecho, exten-

Centro Dermatolégico Dr. Uraga | Vol 2 | N°3 2020



J.C. Diez de Medina et. al. Reporte de Caso Clinico

Fig 1. Telangiectasias multiples en cara interna muslo derecho y Fig 2. Telangiectasias arboriformes sin vaso central.
tercio proximal pierna homolateral.

Fig 3. Fig 4. Dermatoscopia: vasos capilares dilatados y tortuosos.

diéndose hasta el tercio proximal de la pierna homola-
teral (Foto 1-3). Las lesiones desaparecieron completa-
mente con la vitropresion.

La dermatoscopia mostr6 la presencia de vasos capilares
dilatados y tortuosos. (Foto 4).

Con diagndstico clinico y dermatoscopia presuntiva de
TNU, se realiza examen histopatoldgico de una de las le-
siones, que informo dilatacién vascular sin proliferacién

endotelial en dermis papilar y media, hallazgos compa-

tibles con esta entidad (Foto 5).

Fig 5. Dermis: vasos capilares dilatados y congestionados (H/E 20x)

La rutina de laboratorio y el perfil tiroideo fueron infor-
mados dentro de parametros normales.
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DISCUSION

La enfermedad fue descrita originalmente por
Blaschko, en 1899. Pautrier y Ullmo en 1931 emplearon
el término “telangiectasia en arafia adquirida” En
1964 Bowen publicé un caso como “microtelangiec-
tasia esencial progresiva unilateral”. El nombre de
“telangiectasia nevoide unilateral” fue sugerido por
primera vez en 1970 por Selmanowitz. En el mismo
afio Aram y Solomon reportaron un caso de “telan-
giectasia lineal” En 1972, se adicionaron otros casos
por Cunliffe y colaboradores con el término de “nevo
araiia unilateral”* y por Koop-manns-van Dorp sim-
plemente como “telangiectasia unilateral” En 1978
Wilkin sugirié el término de “telangiectasia super-

ficial del dermatoma unilateral.’23

Puede ser congénita o mas frecuentemente adquirida
a lo largo de la vida. Los casos congénitos son raros y
ocurren durante o luego del periodo neonatal. Son mas

comunes en el sexo masculino3#

Las formas adquiridas son mucho mas frecuentes y
tienen predileccién por el sexo femenino durante la
edad fértil de la vida, aunque pueden desarrollarse a
cualquier edad. Suelen relacionarse con estados de hi-

perestrogenismo fisiologico o patoldgico.

Dentro de las causas fisiologicas de hiperestrogenismo,
se mencionan la pubertad, la toma de anovulatorios y

el embarazos°®

Dentro de las causas patoldgicas pueden mencionarse a
la hepatopatia alcohdlica o infecciosa (HCV, HBV) y los

tumores primitivos o metastasicos de higado37-9

Existen informes en la literatura de casos asociados de
TNU con hipertioidismo10. mientras que en otros no se

observan anomalias asociadas*2

La accién estrogénica produce liberaciéon de 6xido ni-
trico causando relajacion de los vasos capilares; esta
teoria es apoyada por el predominio en mujeres ado-
lescentes y pacientes con enfermedad hepdtica cronica
que presentan esta dermatosis, sin embargo, el papel

estrogénico sigue sin estar claro debido a la falta de
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receptores en la piel y niveles de estrégenos y proges-

terona normales en algunos pacientes con TNU3

Happle en el 2015 describi6 una clasificacion detallada
de malformaciones capilares, lo que sugiere que la TNU
es una malformacién capilar que quizds representa un
nevo. También menciond que se han descrito dos tipos
diferentes de TNU; el tipo punteado y en parches; ma-
culas eritematosas dispuestas en un patrén segmen-

tario en un lado del cuerpo4

El diagndstico se realiza por la correlacion clinico-pato-
légica, presencia de manchas vasculares de tipo telan-
giectasias arborescentes sin vaso central, cuyo niimero,

forma y tamaiio es variable.

La dermatoscopia es una herramienta ttil en el diag-
nostico; presencia de vasos capilares dilatados tortuosos
en un patron reticulado, distintivo en esta entidad que
corrobora el diagnéstico diferencial con otras entidades

como el Angioma serpinginoso.s

En la histopatologia se observa a nivel de la dermis su-
perficial, media y en menor grado en la profunda, nu-
merosos vasos dilatados de pequeiio calibre. Se pro-
ducen por dilataciones de las vénulas postcapilares del

plexo horizontal superficial 167

Los diagndsticos diferenciales que pueden plantearse
son el angioma serpinginoso de Hutchinson, la telan-
giectasia hemorragica familiar o sindrome de Ren-
du-Osler-Weber, la telangiectasia esencial genera-
lizada, la telangiectasia macular eruptiva perstans, los
angiomas estelares simples y dermatosis purpuricas

pigmentarias$18-2°

En ocasiones las lesiones involucionan espontanea-
mente, como en los casos relacionados con el embarazo,
pues desaparecen después del parto, pero por lo general

son persistentes y no existe un tratamiento especifico.

Dentro de las alternativas terapéuticas para este tras-
torno meramente estético incluyen electrocoagulacion,
radiofrecuencia, criocirugia o laser de CO2, argdn,
Nd:YAG, dye laser o luz pulsada intensa con grado de

respuesta variable?82-23
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CONCLUSIONES

El interés de la presentacion es comunicar un caso de una

entidad poco frecuente en un paciente varén con el diag-

nostico de telangiectasia unilateral nevoide adquirida de

tipo punteado, dermatosis descrita con mayor frecuencia

en el sexo femenino, donde no se constaté enfermedad

asociada ni se realizd tratamiento, actualmente se en-

cuentra en observacion.
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ABSTRACT

Unilateral nevoid telangiectasia (UNT) is a benign, rare dermatosis, which

primarily involves the face and neck on the trigeminal and cervical derma-
tomes (third and fourth).

It is characterized by telangiectatic, unilateral vascular lesions of linear, seg-

mental or metameric distribution. It may be congenital or acquired, such as

in the case of physiological or pathological estrogen excess presented in pu-

berty, pregnancy or chronic liver disease. Such condition is related to an in-

crease of estrogen and progesterone receptors in the involved skin.

A 22-year-old male patient presents with dermatosis on the right thigh’s inner

face, clinically and histologically compatible with UNT of rare localization.

INTRODUCTION

CLINICAL CASE

Unilateral nevoid telangiectasia (UNT) is a benign cu-
taneous vascular condition, characterized by the pre-
sence of multiple linear and non-coalescent arborizing
telangiectasias of unilateral distribution, without a
central vessel. Though it is most frequently located at
the cephalic region, it may also manifest in the torso,
limbs, and even in one half of the body. It may be con-
genital. However, it is more commonly acquired, which
may be associated with a physiological or pathological
hyperestrogenic state. The condition mainly manifests

in fertile females.

Diagnosis of this entity derives from clinical-patholo-
gical correlation. Therapy implementation is not es-
sential. Nonetheless, several alternatives are available for

cases which require a cosmetic condition improvement.

A male patient presents with a UNT diagnosis after full
physical examination of the skin and complementary

exams. A brief review of this entity was performed.

The case of a 22-year-old male patient with no relevant
family or personal medical history is presented. He refers
to the presence of 8-month lesions on the right thigh’s
inner face which grew over time without presenting any
symptoms. In addition, by increased heat, they become

more evident.

At physical examination, multiple telangiectasias of seg-
mental distribution were observed. These involved all of
the right thigh’s inner face, extending past the proximal
third of the ipsilateral leg (Figure 1, 2, 3). These lesions

were completely removed by vitropression.

Dermoscopy showed the presence of dilated and tor-

tuous capillary vessels. (Figure 4).

Histopathological examination of one of the lesions was
performed in conjunction with clinical diagnosis and
presumptive dermoscopy of UNT. This revealed vaso-

dilation without endothelial proliferation in papillary
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Fig 1. Multiple telangiectasias at right thigh’s inner face and Fig 2. Arboriform telangiectasias without central vessel.
proximal third of the ipsilateral leg.

Fig 3.

dermis, as well as findings which are compatible with

the aforementioned entity (Figure 5).

Routine laboratory tests and the thyroid profile were

classified as normal.

DISCUSSION

The disease was firstly described by Blaschkno in 1899.
In 1931, Pautrier and Ullmo employed the term “acquired
spider telangiectasia.” Around 1964, Bowen published a

case titled “essential progressive unilateral microtelan-

Fig 5. Dermis: dilated and congested capillary vessels (H/E 20x).

giectasia” The name “unilateral nevoid telangiectasia”
was suggested by Selmanowitz for the first time in 1970.
A case of “linear telangiectasia” was reported by Aram By 1978, Wilkin coined the term “unilateral dermatomal
and Solomon that same year. In 1972, there were other superficial telangiectasia.”’>3

cases, by Cunliffe and collaborators, denominated “uni-

lateral spider nevus.” Moreover, Koop-manns-van Dorp  This condition may be congenital. However, it is more

presented a case known as “unilateral telangiectasia.” frequently acquired throughout a patient’s life.
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Congenital cases are rare, and they manifest during
or after the neonatal period. They are more common

amidst males 34

Acquired cases occur more frequently among fertile fe-
males. Nonetheless, they can be developed at any stage
in life. They are commonly related to a physiological or

pathological hyperestrogenic state.

Puberty, pregnancy and anovulation medication intake are

recognized physiological causes of hyperestrogenism:¢

Alcohol-related or infectious liver disease (HCV, HBV)
and primitive or metastatic tumors of the liver classify

within the condition’s pathological causes37-9

Medical literature presents UNT cases associated to
hyperthyroidism10. However, not all cases reveal asso-

ciated anomalies 2

Estrogenic action liberates nitric oxide, causing capillary
vessels to enter a relaxed state. Such theory is supported
by the predominance of teenage females and chronic
liver disease patients presenting with this dermatosis.
Nevertheless, the role of estrogen is not clear due to the
lack of skin receptors and normal estrogen and proges-

terone levels in some UNT patients3

In 2015, Happle reported a detailed capillary malfor-
mation classification, which included UNT; suggesting
it may represent a nevus. In addition, he described two
different types of UNT: the punctate and patchy types;
erythematous macules distributed in a segmental pa-

ttern at one side of the body

Diagnosis is performed by clinical-pathological corre-
lation, which reveals arborizing telangiectatic vascular
spots, without a central vessel and variable number,

size and shape.

Dermoscopy is an essential and helpful tool for diagnosis,
revealing the presence of tortuous dilated capillary vessels
distributed in a reticulated pattern, which is a distinctive
feature which corroborates the differential diagnosis with

other entities, such as the serpiginosum angioma’

A. Lubkov et. al.

Histopathology showed numerous small-caliber dilated
vessels in the superficial, mid-depth and deep dermis to a
minor occurrence. They are produced by dilated post-ca-

pillary venules of the superficial horizontal plexus¢:

Potential differential diagnoses are Hutchinson’s an-
gioma serpiginosum, hereditary hemorrhagic telangiec-
tasia or Rendu-Osler-Weber syndrome, generalized es-
sential telangiectasia, telangiectasia macularis eruptiva
perstans, simple stellar angiomas and pigmented pur-

puric dermatosis318-2°

Occasionally, lesions involute spontaneously, as in
pregnancy-related cases. They disappear after birth.
However, in general, lesions are persistent, with no spe-

cific treatment.

Therapeutic alternatives for this solely cosmetic di-
sorder include electrocoagulation, radiofrequency,
cryosurgery or CO2 laser, argon, Nd: YAG laser, dye
laser or intense pulsed light (IPL), which presents a

variable response.:#21-23

CONCLUSIONS

This presentation aims to inform about the case of a rare
entity manifested in a male patient, whose diagnosis
refers to punctate acquired unilateral nevoid telangiec-
tasia; a dermatosis which manifests more commonly
in females. This anomaly presented with no associated
condition. In addition, no treatment was undertaken.

The case is currently undergoing observation
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