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SOUHRN

Autori popisuji dva pripady izolovaného lymfedému genitdlu u mladych muzii jako extraintestinalni projev nespecifického
stievniho zanétu. Prvni pacient byl jiz v dobé vzniku otoku lé¢en pro colitis ulcerosa, u druhého manifestace lymfedému
predchazela stanoveni diagnézy morbus Crohn. Pri diferencidlni diagnéze idiopatického edému genitdlu u mladsich je-
dinct by se vzdy méla vyloudit souvislost s onemocnénim gastrointestinalniho traktu.
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SUMMARY
Penile Lymphoedema in Association with Inflammatory Bowel Disease

Authors describe two cases of isolated genital lymphoedema in young men as an extraintestinal manifestation of a non-
-specific inflammatory bowel disease. The first patient was treated for ulcerative colitis before manifestation of lympho-
edema, the second presented with lymphoedema as the first manifestation of Crohn’s disease. The gastrointestinal disease
should be always considered in differential diagnosis of the idiopathic genital lymphoedema in young adults.
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UvVOD

Crohnova choroba a idiopatickd proktokolitida (colitis
ulcerosa) patfi mezi primarni nespecifické sttevni zanéty.
Extraintestindlni kozni projevy jsou popisovany zejména
u morbus Crohn. Vét§inou maji pfimé spojeni s gastroin-
testindlnim traktem (napt. periandlni ulcerace a pistéle),
ale v oblastech vzdélenych jsou méné casté a vyskyt izolo-
vaného otoku genitdlu je velmi vzacny.

KAZUISTIKY

Pripad 1

Pacientem byl 35lety muz s 16 let trvajici anamnézou
ulcerdzni kolitidy totdlniho tvaru, v mladi po apendek-
tomii, plastice tfiselné kyly, operaci pro migrujici varle
a 5 let po totalni kolektomii a nasledném zanofeni sto-
mie a ileoanalni anastomézy s J pouchem pro ulcerdzni
kolitidu. Posledni dva roky byl lé¢en biologickou lé¢bou
(infliximab). Na nase pracovisté byl odeslin gastroen-
terologem pro nebolestivy otok penisu, skrota a nékdy
i podbrisku. Edém se poprvé objevil zhruba pred rokem,
zpodatku po urdité dobé spontanné odeznél, ale v po-
slednich mésicich byl jiz konstantni s riznou mirou vy-
jadfeni. Ataky zhorSeni otoku byly nékdy doprovazeny Obr. 1. Otok penisu pacienta z prvni kazuistiky a lymfotaping
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Obr. 2. Lymfoscintigrafie s popisem k prvnimu piipadu
(laskavé poskytla MUDr. Hana Ktizova, FNKV, Praha)

mirnym zarudnutim postizené oblasti a subjektivnim po-
citem zvy$ené teploty. Soucasné asi ve stejnou dobu prv-
ni manifestace potizi pacient udaval zarudnuti a zdufeni
velikosti dlané na pravé hyzdi, magnetickou rezonanci
byla prokazana mala fistula do podkozi, kterd se po roce
spontanné zhojila. Muz byl vySetfen urologem vcetné
sonografie penisu a skrota, ale zidné patologické zmény
nebyly zjistény. Na urologické a sexudlni potize si nesté-
zoval. V rodiné se projevy otoku u nikoho nevyskytly.

Fyzikdlnim vySetfenim jsme zjistili tuzsi otok penisu
s prodlouzenou prec¢nivajici predkozkou, prosaknuti ven-
tralni strany skrota a mirné i mons pubis. Na bfise byly
klidné jizvy po laparotomiich. Palpacné byla mirné tuzsi
i prava polovina hyzdé¢ distalné, v mistech udavané pred-
chozi pistéle. V trislech se nachdazely chronicky zvét$ené
lymfatické uzliny, které gastroenterolog daval do souvislos-
ti se zakladnim onemocnénim ulcerézni kolitidy (obr. 1).

Kontrolni vySetfeni bficha magnetickou rezonanci
prokazalo chronické pozanétlivé zmény bez pritkazu pis-
téli a kolekce tekutiny.

Na lymfoscintigrafii provedené aplikaci lymfotropniho
radiofarmaka do podkozi oboustranné laterdlné do dolni
¢asti penisu se potvrdila pomalejsi lymfodrenaz do uzliny
v levém tfisle, do uzlin pravého tfisla se nezobrazila a vi-
zualizoval se lehky zpétny tok lymfy (dermal backflow)
na penisu (obr. 2).

Vzorek kiize na histologické vysetfeni jsme odebrali
z pubické oblasti. Epidermis se jevila normalné, v ko-
riu byly pritomny perivaskuldrni infiltraty z lymfocytt,
histiocytu, plazmatickych bunék a eozinofili. Nalez mél
nékde naznadeny granulomat6zni charakter (prof. Pizin-
ger).

Nalez jsme hodnotili jako lymfedém s metastatickymi
zménami idiopatické proktokolitidy v histologickém na-
lezu a naplanovali jsme komplexni 1é¢bu - viz dale. Tera-
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pie zakladniho onemocnéni byla i nadéle v reZii gastroen-
terologa, pacient pokracoval v biologické 1écbé.

Pfipad 2

33lety jinak zdravy muz se dostavil k vySetfeni pro 3
meésice trvajici nebolestivy otok penisu (obr. 3). Soucasné
s prvnim projevem edému pocitoval zimnici, teplotu si
ale namétil maximalné 37 °C a udaval i prosaknuti pravé
tvare. Pro tyto potize byl prelé¢en Augmentinem tbl. Po-
dobné priznaky se nasledné opakovaly jesté jednou, ale
spontanné ustoupily bez 1é¢by. Pacient pravidelné neuzi-
val zadné 1éky. Lymfedém v rodiné nikdo nemél.

Vysetfenim jsme zjistili mékky otok penisu, ktery pre-
trvaval cely den, ale v rtizné intenzité, ke zhorseni docha-
zelo po zvySené ndamaze. Pravd tvar nebyla zvétsena.

Zakladni laboratorni testy se pohybovaly v mezich nor-
my. Venerologické vys$etfeni, kompletni sérologie sexudl-

Obr. 3. Otok penisu pacienta z druhé kazuistiky
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Obr. 4. Lymfoscintigrafie s popisem k druhému pfipadu
(laskavé poskytla MUDr. Hana Ktizovd, FNKV, Praha)
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né prenosnych chorob véetné odbéru na chlamydie byly
rovnéz negativni.

Sonografické vysetfeni bricha a tfisel neprokazalo zad-
nou patologii. Urolog sonograficky popsal pouze zvétseni
téla penisu zptisobené prosaknutim kiize a podkozi bez
jinych patologickych odchylek.

Nasledné jsme doporudili provedeni lymfoscintigrafie,
kde se prokazal lymfedém skrota a pubické oblasti (kon-
trastni latka se aplikovala pouze do podkozi skrota). Cha-
bé zobrazeni tfiselnych uzlin oboustranné svédcilo proti
uplné obstrukei lymfatické drendze (obr. 4).

V histologii z kiize penisu se nasly vyrazné dilatované
lymfatické cévy, nékde v okoli s ridkym zanétlivym in-
filtratem. Granulomy zachyceny nebyly (prof. Pizinger).

Prestoze pacient neudaval zazivaci potize, doporudili
jsme gastroenterologické vysetfeni, kde se kolonoskopic-
kym vySetfenim a MR enterografii potvrdila Crohnova
nemoc, stenozujici, ileocekdlni a rektalni. V histologic-
kych vzorcich strevni sliznice byla smiSena zanétliva ce-
lulizace a ulcerace bez ptitomnosti epiteloidnich granu-
lomL.

Vysetteni patefe pocitacovou tomografii dale prokaza-
lo pokroc¢ilou sakroileitidu s postizenim LS a TH pate-
fe jako dominujici extraintestinalni symptomatologii
Crohnovy choroby pfi negativnim HLA B27 antigenu.
Gastroenterolog indikoval imunosupresivni a protizanét-
livou 1é¢bu (budesonid, prednison, azathioprin, sulfasa-
lazin, esomeprazol).

Nalez jsme uzavirali jako lymfedém penisu pti morbus
Crohn (extraintestindlni manifestace bez granulomatoz-
niho zanétu) a zahdjili jsme komplexni dekongestivni
lécbu.

TERAPIE

Manuélni lymfodrenazi jsme u obou pacientti po pred-
chozim o$etfeni krku a bficha pusobili zejména na pod-
brisek, pubickou oblast, hyzdé a spadové tiselné uzliny.
Ptistrojovou intermitentni lymfopresi muzi tolerovali bez
potizi s uzitim navleku ve tvaru ,,slipi“ ¢i kratkych kalhot
(navlek bedra-hyzdé). Kompresi jsme provedli s pouzi-
tim cellony, pruzného hydrofilniho obinadla Mollelast
a kohezivniho elastického obinadla. Nésledné jsme do-
porucili no$eni punc¢ochovych kalhot s kratkymi noha-
vicemi (kruhové pletené cyklistické Sortky) k zajisténi
trvalého mirného tlaku na postizenou oblast. Nedilnou
soucasti 1é¢by byla i aplikace tejpovaci pasky ke zlepseni
odtoku mizy tzv. lymfotaping (viz obr. 1) a enzymotera-
pie Wobenzymem v dévce 2x7drg.

DISKUSE

Crohnova choroba a idiopatickd proktokolitida (colitis
ulcerosa) patfi mezi primarni nespecifické sttevni zanéty.
Vétsinou autort jsou pokladany za dvé samostatné nozo-
logické jednotky, nékterymi jsou ale povazovany za cho-
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robné stavy rozdilné manifestace jednoho onemocnéni.
Ob¢ onemocnéni maji mnoho spole¢ného, ale lisi se tim,
kterd ¢ast stfeva je zasazena a jak hluboko zanét zasahuje.
U Crohnovy choroby zanét postihuje diskontinualné kte-
roukoliv ¢ast travici trubice a pronika celou sténou stfeva.
Asiv 50 % je granulomatdzni povahy. Patologické zmény
u ulcerdzni kolitidy jsou lokalizovany pouze v tlustém
stievé a kone¢niku a jsou omezeny jen na sliznici, ale his-
tologické vySetfeni nemusi byt pro stanoveni diagnézy
rozhodujici [9].

Extraintestindlni projevy se vyskytuji u obou typt
stfevnich zanéta. Nejcastéjsi jsou kloubni (polyartralgie,
artritidy, spondylartritidy), kozni, o¢ni (iritida, episkleriti-
da) a hepatobiliarni (primarni sklerozujici cholangitida).
Mukokutanni 1éze jsou popisovany zejména v souvislosti
s morbus Crohn (u 22-44 % pacienttl) a Ize je rozdélit na
specifické zmény (pistéle, metastickd Crohnova choroba,
slizni¢ni zmény), reaktivni projevy (afty, pyoderma gan-
grenosum, erythema nodosum, erythema multiforme,
Sweettiv syndrom aj.) a kozni onemocnéni, kterd mohou
byt sdruzena s Crohnovou chorobou (napt. epidermolysis
bullosa acquisita, vitiligo, alopecia areata) [3, 4, 11]. Nej-
Castéjéi jsou granulomatdzni zmény manifestujici se jako
perianalni, peristomalni a perifistularni ulcerace a pistéle,
které vznikaji rozsifenim zanétu z traviciho ustroji a maji
primé spojeni s gastrointestinalnim traktem [15].

V roce 1970 byl Mountainem poprvé pouzit termin
metastatickd Crohnova choroba (metastatic Crohn disea-
se, MCD), oznacujici vyskyt nekaseifikujicich granulomu
v oblastech vzdalenych od gastrointestinalni soustavy.
MCD se u dospélych objevuje mezi 29.-39. rokem véku
v podobé papul, plakii, nodulii a ulceraci postihujicich
horni a dolni koncetiny, genital, oblicej, méné casto prs,
bradavku a ucho. Predilekei se zda byt intertriginézni ob-
last. U déti je manifestace MCD odli$na. Uvadi se u 1 az
10 % postizenych déti ve véku mezi 10.-14. rokem, a to
v podobé otoku genitdlu - labii, penisu a/nebo skrota
s doprovodnym erytémem nebo bez néj [15]. Jako syno-
nymum se v literatufe pouziva i termin granulomat6zni
lymfangoitida s ohledem na histologicky nalez [7, 12, 14,
18].

Vyskyt izolovaného otoku genitédlu u dospélych muz,
bez jinych projevit MCD, je velmi vzacny, ale byl jiz po-
psan [19].

Frekvence vyskytu MCD u muzi a Zen je priblizné stej-
nd. Vztah mezi aktivitou gastrointestinalniho onemoc-
néni a vyskytem MCD nebyl prokazan. Kozni projevy
mohou u déti i dospélych predchazet stfevni symptoma-
tologii o nékolik mésict az let [8, 15, 18].

V histopatologickém obraze u MCD nachdazime ste-
rilni, nekaseifikujici granulomatézni zanét lokalizovany
priméarné v dermis s ojedinélym rozsitenim do podkoz-
niho tuku. Granulomy jsou z Langerhansovych bunék,
epiteloidnich histiocytt doprovazenych lymfoplazmocy-
tarnim infiltratem [15].

Pfesny mechanismus vzniku extraintestinalnich proje-
vl neni znam, ale predpoklada se granulomatdzni odpo-
véd na antigeny nebo imunokomplexy zanesené do kize
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z gastrointestinalniho traktu. Diskutuje se také o moznos-
ti zkfizené reakce protilatek namifenych proti antigentim
zazivaciho traktu a koznim antigentim s podobnou struk-
turou. Podle jiné teorie jde o reakci pozdni precitlivélos-
ti (typ IV) zprosttedkované T lymfocyty s naslednym
vznikem granulomatézniho zanétu. Ve vSech navrzenych
teoriich se usuzuje na chronickou lymfatickou infiltraci,
kterd mtiZe vézt ke vzniku otoku [14, 15, 19].

Podobné ztejmé dochazi i k prosdknuti rtu, nékdy
i tvafe u cheilitis granulomatosa, ktera se ¢asto vyskytuje
soucasné s Crohnovou chorobou a/nebo s granulomatéz-
ni lymfangoitidou genitalu [12]. Koincidence granulo-
matdznich zmén v orofacialni lokalizaci s morbus Crohn
je pomérné vysoka, a proto se uvazuje i 0 moznosti, Ze se
jedna o riizné manifestace téhoz onemocnéni [13].

Diferencialné diagnosticky musime odlisit otoky geni-
talu jiné etiologie.

Samotny penoskrotdlni edém mitize byt projevem pri-
marniho lymfedému muzského genitalu, ktery se vysky-
tuje vzacné, ¢astéji v kombinaci s otokem dolnich konce-
tin [1, 7]. K manifestaci dochdzi vétsinou az v dospivani
[7]. Castéjsi je sekundarni mizni otok, ktery vznikd v da-
sledku poskozeni lymfatického systému béhem Zivota.
V zemich s endemickym vyskytem filariozy je potencialni
pri¢inou ndkaza Wuchererii bancrofti. Anogenitalni lym-
fedém se objevi i jako pozdni manifestace venerickych
nemoci, jako je lymphogranuloma venereum, kdy nasled-
kem jizveni dochézi k poruse lymfatickych cest. V roz-
vinutych zemich je vét§ina pripadt lymfedému penisu
a skrota spojena s karcinomem nebo traumatem. Hlav-
né operace s lymfadenektomii a naslednou radioterapii
riziko vzniku otoku zvys$uji [7, 16]. Popsan byl i lymfe-
dém vznikly pti sebeposkozujici kompulzivni masturbaci
u mentélné retardovaného pacienta [2].

Diferencialni diagnostika dale zahrnuje kardialni otoky
pti pravostranné srde¢ni slabosti. Zde je otok vzdy spojen
se symetrickym prosaknutim dolnich koncetin a nemoc-
ni udavaji v anamnéze srde¢ni onemocnéni. Podobné
pti hypalbuminemickém otoku, ktery je soudasti napt.
nefrotického syndromu, ¢i chronického onemocnéni ja-
ter, miize v pozdni fazi dojit k edému genitalu. U lezicich
pacientt je tato oblast diky gravitaci obzvlasté nachylna.
Angioedém kromé rtt a vicek nékdy postihuje genital
a otok neztidka doprovézi i jind kozni zanétliva onemoc-
néni, napt. ekzém, dermatitidu ¢i hidrosadenitidu [7, 10].

Akutni idiopaticky skrotalni otok postihuje chlapce ve
véku mezi 5.-10. rokem. Je charakterizovan jedno nebo
oboustrannym bolestivym edémem Sourku s doprovod-
nym nezanétlivym erytémem ktize. Etiologie je nejasna,
varlata nejsou postizena a lé¢ba je konzervativni (klidovy
rezim, eventualné podani analgetik). Relapsy jsou popi-
sovany ve 20 % pripadu [6].

Stanoveni diagnozy extraintestinalni manifestace nespe-
cifického stfevniho zanétu na kizi je dano kombinaci kli-
nickych a histologickych znaku. Lymfoscintigrafie pomiize
odlisit lymfedém od jiného typu otoku. VySetfeni bricha
pocita¢ovou tomografii ¢i magnetickou rezonanci je indi-
kovano k vylouceni sekundarni etiologie mizniho otoku.
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Medikamento6zni terapie sttevniho zanétu patii do ru-
kou gastroenterologa [14]. Spravnou lé¢bou stfevniho
onemocnéni mize dojit ke zlep$eni koznich projevi, ale
pouze samotna operace, resekce postizeného strevniho
useku, nevede nutné k terapeutickému uspéchu stran
MCD [8].

Lécba lymfedému genitélu by méla byt provadéna na
specializovaném pracovisti proskolenym odbornikem.
Zakladem je komplexni dekongestivni 1é¢ba s modifika-
ci na specifickou anatomickou oblast genitalu [5]. Nutné
musi predchazet citlivy pohovor s pacientem, teoreticka
instruktaz 1é¢by a ziskani duvéry pacienta v ac¢innost fy-
zikalnich technik, které by pak mél po zacviceni lymfote-
rapeutem sam denné provadét. Samoziejmosti je dobra
hygiena.

Operace je indikovana v tézkych pripadech s cilem od-
stranit prebyte¢nou tuhou kiizi na skrotu a penisu (lym-
fangiektomie) s naslednym prekrytim prilehlou normalni
kazi nebo koznimi $tépy [7, 14].

Prestoze metastatické kozni projevy v podobé otoku
genitalu jsou v literatufe uvadény predevsim u déti a mla-
distvych s morbus Crohn, podobné zmény jsme prokazali
také u pacienta s colitis ulcerosa. Naopak v druhé kazuisti-
ce muze s Crohnovou chorobou se granulomatdzni zmé-
ny v koznich biopsiich nenasly. Nélez si vysvétlujeme tim,
ze onemocnéni zatim nebylo plné vyjadfeno, pacient ne-
mél zazivaci potize a histologické znaky ve stfevni sliznici
nebyly rovnéz specifické. Také je mozné, ze granulomy
vzhledem k jejich ojedinélému vyskytu nebyly zachyceny
ptijediné probatorni excizi.

Erytém a subfebrilie, které méli oba dva muzi na zacat-
ku stonani, mohly byt zptisobeny infekci nebo i samotnym
zacatkem vzplanuti onemocnéni, podobné jako u cheilitis
granulomatosa [13]. Otok tvare udavany pacientem v dru-
hé kazuistice mohl znamenat ataku cheilitidy, ktera ¢asto
predchazi manifestaci stfevniho onemocnéni [17].

Prestoze 1é¢bou doslo u nasich pacientt ke zmirnéni
otoku genitalu, neni vysledny stav jesté optimalni. Nada-
le budou sledovani dermatologem i gastroenterologem
a v pripadé zhorSeni je na misté operace.

ZAVER

Cilem kazuistického sdéleni bylo upozornit na moz-
nou koincidenci izolovaného lymfedému genitalu a ne-
specifického stfevniho zanétu, zejména u mladych muza.
Manifestace samotného otoku miize predchazet stfevni
symptomatologii. Stanoveni diagnézy a adekvatni 1é¢ba
zabrani negativnim funkénim, kosmetickym a psychoso-
cidlnim nasledkim.

LITERATURA
1. BOLT, R. ], PEELEN, W.,, NIKKELS, P. G. ], DE

JONG, T. P. V. M. Congenital lymphoedema of the
genitalia. Eur. J. Pediatr., 1998, 157, p. 943-946.

Ces-slov derm, 90, 2015, No. 2, p. 45-92



10.

11.

12.

CALABRO, R. S., GALI, A, MARINO, S., BRA-
MANTI, P. Compulsive masturbation and chronic
penile lymphoedema. Arch. Sex. Behav., 2012, 41, 3,
p. 737-739.

CALLEN, J. P, JORIZZO, J. L. et al. Dermatological
signs of internal disease. 4th. ed. Elsevier Inc., 2009,
434 p. ISBN 978-14160-6111-3.

CETKOVSKA, P, PIZINGER, K., STORK, J. Kozni
zmény u internich onemocnéni. Praha: Grada Pub-
lishing, 2010, 240 s. ISBN 978-80-247-1004-4.
EWMA focus document: Lymphoedema banda-
ging in practice. Dostupné na www: http://www.
woundsinternational.com/pdf/content_179.pdf.
HALB, C., ESCHARD, C., LEFEBVRE, E et al. Acute
idiopathic scrotal oedema in young boys: A report of
ten cases and a review of the literature. Ann. Derma-
tol. Venereol., 2010, 137, 12, p.775-781.

HALDAR, N. Genitalni lymfedém muzu. Urol. List,
2005, 3, 4, s. 26-28.

HAWRYLUK, E. B., IZIKSON, L., ENGLISH III, J.
C. Non infectious granulomatous diseases of the skin
and their associated systemic diseases: An evidence
based update to important clinical question. Am. J.
Clin. Dermatol., 2010, 11, 3, p. 171-181.

KLENER, P. et al. Vnitfni lékatstvi. 3. vyd., Praha: Ga-
1én, 2006, s. 597-603.

KYLAROVA, M., DURANOVIC, A. Diferencidlni
diagndza otoku koncetin. Ref. vybér dermatovenerol.,
2012, 54, 4, s. 43-49.

LACINA, L., STORK, J, SLAJSOVA, M., BE-
LOHRADSKA, H. Bolestivé ulcerujici noduly bérci.
Ces. slov. Derm., 80, 4, 2005, s. 229-230.

MURPHY, M. J., KOGAN, B., CARLSON, J. A. Gra-
nulomatous lymphangitis of the scrotum and penis.
Report of a case and review of the literature of genital

13.

14.

15.

16.

17.

18.

19.

swelling with sarcoidal granulomatous inflammation.
J. Cutan. Pathol., 2001, 28, p. 419-424.

ROY, S., ROGERS III, M. D. Granulomatous cheili-
tis, Melkersson-Rosenthal syndrome, and orofacial
granulomatosis. Arch. Dermatol., 2000, 136, 12, p.
1557-1558.

SACKETT, D. D., MESHEKOW, J. S., FIGUEROA,
T. E., NAPOLL J. A. Isolated penile lymphoedema in
an adolescent male: A case of metastatic Crohn’s di-
sease. J. Pediatr. Urol., 2012, 8, p. e55-¢58.

SIROY, A., WASMAN, J. Metastatic Crohn disease.
A rare cutaneous entity. Arch. Pathol. Lab. Med.,
2012,136, p. 329-332.

STORK, J. et al. Dermatovenerologie. Praha: Karoli-
num Galén, 2008, s. 443.

TATNALL, F. M., DODD, H. J., SARKANY, L.
Crohn's disease with metastatic cutaneous involve-
ment and granulomatous cheilitis. J. R. Soc. Med.,
1987, 80, p. 49-51.

WEINBERG, A. E., HAZARD, E K., HSIEH, M. H.
A case of genitourinary Crohn’s disease. Urology,
2012, 80, 5, p. 1132-1134.

ZELHOE B., BIYANI, C. S., ANATHHANAM, A. J.
et al. Severe penile edema: An anusual presentation
of metastatic Crohn’s disease. Int. J. Urol., 2006, 13, p.
189-191.

Do redakce doslo dne 23. 9. 2014.

Adpresa pro korespondenci:

MUDr. Marika Kylarova

Dermatovenerologickd klinika LFUK a FN Plzer
Dr. E. Benese 13

305 99 Plzeti

e-mail: kylarovam@fnplzen.cz

EDICNI PLAN

Cesko-slovenskd dermatologie, 90. ro¢nik, rok 2015

Cislo 3: Neurofibromatdza z pohledu dermatologa
Cislo 4: Pustulézni psoridza

Cislo 5: Autoinflamatorni onemocnéni

Cislo 6: Alopecie

Cesko-slovenskd dermatologie, 91. ro¢nik, rok 2016

64

Cislo 1: Ichtyézy

Ces-slov derm, 90, 2015, No. 2, p. 45-92



