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Leukotrichia within nevus spilus and concurrent vitiligo

Leukotrichia w obrebie znamienia typu nevus pilus wspétistniejaca z bielactwem
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Nevus spilus (also known as speckled lentiginous
nevus) is characterized clinically by a light brown
macular background, speckled with varying num-
bers of darker macules or papular lesions. Nevus
spilus (NS) may be acquired or congenital. It can
affect any part of the body, but the most common
locations are the chest and upper limbs [1]. The
prevalence of NS varies from 0.2% to 2.3% [2]. The
combination of NS with other hypo- or depigmen-
ted lesions, such as nevus depigmentosus [3], halo
nevus [4], and vitiligo [4, 5], has been observed oc-
casionally.

Here we report the case of a patient who presen-
ted with leukotrichia within the lesion of NS and as-
sociated with vitiligo. To the best of our knowledge,
this is the first report of such presentation.

A 37-year-old male patient presented to our out-
patient department with the complaint of a hyper-
pigmented skin lesion since childhood. However,
the patient could not remember the exact time of
appearance of the lesion. The patient noticed the ap-
pearance of white hairs within the hyperpigmented
lesion in the last few years. Recently, the patient had
noticed the development of multiple white lesions
on the trunk, mostly on the anterior aspect.

Examination of the skin revealed single light
brown macule measuring 15 x 9.5 cm on the left side
of the anterior abdomen at the level of the umbilicus
with multiple small, darkly pigmented macules me-
asuring around 1 X 2 mm, coalescing to form a large
macule (fig. 1). Multiple leukotrichia were present
only within the hyperpigmented lesion. On the an-
terior aspect of the trunk multiple hypopigmented
macules of varying sizes were present. The patient
refused skin biopsy. The patient was counselled
regarding the nature of the disease and advised to
attend regular follow-up in our outpatient depart-
ment.
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Nevus spilus (NS) jest jasnobrazowa plama, w obre-
bie ktorej widoczne sa ciemniejsze plamki lub zmia-
ny grudkowe. Nevus spilus jest znamieniem naby-
tym lub wrodzonym. Zmiana moze wystepowa¢
w dowolnej okolicy skéry, cho¢ najczesciej pojawia
sie na skorze klatki piersiowej i koriczyn gérnych
[1]. Czestosé wystepowania NS wynosi 0,2-2,3% [2].
Sporadycznie stwierdza sie wspotwystepowanie NS
z innymi zmianami skérnymi o charakterze hipopig-
mentacyjnym lub depigmentacyjnym, takimi jak nevus
depigmentosus [3], znamie Suttona [4] i bielactwo [4, 5].

W pracy przedstawiono przypadek pacjenta
z leukotrichig w obrebie zmiany typu NS ze wspo6l-
istniejacym bielactwem. Zgodnie z nasza wiedza jest
to pierwsze doniesienie o zmianach o takim obrazie
klinicznym.

Trzydziestosiedmioletni pacjent zglosit sie do po-
radni dermatologicznej ze znamieniem hiperpigmen-
tacyjnym obecnym na skérze od dzieciristwa. Nie
pamietal jednak dokladnego czasu pojawienia sie
zmiany. Kilka lat przed zgloszeniem sie do poradni
chory zaobserwowal obecnosé biatych wloséw w ob-
rebie znamienia. Ostatnio zauwazy! takze liczne, biate
ogniska na skorze tutowia, gtéwnie na przedniej po-
wierzchni.

W badaniu skéry stwierdzono pojedyncza, jasno-
brazowa plame o wymiarach 15 x 9,5 cm, umiejsco-
wiong po lewej stronie skory brzucha, na wysokosci
pepka. W obrebie plamy obecne byly mnogie, ciem-
no zabarwione plamki o wymiarach ok. 1 x 2 mm,
z tendencja do zlewania sie w duzy wykwit skor-
ny (ryc. 1). Liczne odbarwione wlosy (leukotrichia)
obserwowano wylacznie w obrebie zmiany hiper-
pigmentacyjnej. Ponadto na powierzchni przedniej
tulowia obecne byly mnogie odbarwione plamki
o réznej wielkosci. Mezczyzna odméwil wykonania
biopsji skéry. Pacjenta poinformowano o charakterze
schorzenia i zalecono regularne badania kontrolne
w poradni dermatologicznej.
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Most authors consider NS as a compound ne-
vus, because it consists of a light brown macular
background and specks of darkly pigmented small
macules or papules. Nevus spilus shows equal sex
distribution and is seen in all races [6]. According to
size, NS is categorized into three types: small (< 1.5
cm), medium (1.5-19.9 cm), and giant (> 20 cm) [7].
Usually, NS was considered to be a benign nevus,
but for the first time melanoma developing within
the NS was reported by Perkinson [8]. The actual
contributing factors for the development of NS are
still not known, but some genetic and environmental
factors seem to play a role [9]. One hypothesis pro-
posed that it is due to a field defect in melanoblasts
[9]. Sarin et al. found HRAS mutation in the melano-
cyte isolate but not in the keratinocytes or dermal
fibroblasts [10].

Two different histopathological features are seen
in NS. The background light brown macule shows
histological features of café au lait macule or lenti-
go simplex, and the speckled area shows features of
various nevi such as intradermal, compound, junc-
tional, ink spot lentigo, blue or Spitz nevus [1].

The association of NS and vitiligo is a very rare
phenomenon. There are a few reports of an associa-
tion between NS and vitiligo [4, 5]. Some authors
have postulated that the atypical nuclear changes
found in dark brown speckled lesions in NS act as
initiating factors for immune responses in halo ne-
vus [11, 12]. The same mechanism may also act as
initiating factor in the present case. The immune re-
sponse, once initiated, recognizes both normal and
atypical cells as common antigens. In halo nevus,
the mononuclear infiltrates consist of around 80% T
cells. Autoantibodies have been found against me-
lanocytes in the serum of patients with vitiligo and
halo nevus [4].

There are no standard guidelines for the treat-
ment of NS. However, the patient should be advised
to self-examine for any color changes. The literature
does not support the prophylactic removal of NS
[13]. Excision, mechanical dermabrasion, ablative
and non-ablative lasers have all been tried with va-
rying success [14]. Multiple studies are available re-
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Figure 1. Light brown macular background speckled with multiple
darkly pigmented lesions on left side of umbilicus. Multiple leukotri-
chia within the hyperpigmented lesion. Multiple depigmented macu-
les on anterior abdomen

Rycina . Jasnobrazowy wykwit umiejscowiony po lewej stronie
pepka, w obrebie ktdrego widoczne sg mnogie, nakrapiane, inten-
sywnie przebarwione zmiany skérne. Liczne odbarwione wiosy
(leukotrichia) w obrebie zmiany hiperpigmentacyjnej. Liczne odbar-
wione plamki na powierzchni brzucha

Wigkszos$¢ autorow uwaza NS za znamie ztozo-
ne, poniewaz ma postac jasnobragzowego wykwitu,
na tle ktérego wystepuja liczne ciemno przebarwione,
niewielkie plamki lub grudki. Nevus spilus wystepuje
u obu plci z réwng czestoscia i dotyczy wszystkich ras
[6]. Ze wzgledu na wielkos¢ znamiona typu NS dzielg
sie na: mate (< 1,5 cm), érednie (1,5-19,9 cm) i olbrzy-
mie (> 20 cm) [7]. Nevus spilus uznawano za zmiane
o charakterze lagodnym, jednak w pracy Perkinsona po
raz pierwszy opisano wystapienie czerniaka w obrebie
NS [8]. Nie okreslono dotad czynnikéw warunkujacych
NS, mozna jednak przypuszczaé, ze pewna role odgry-
waja czynniki genetyczne i srodowiskowe [9]. Wedtug
jednej z hipotez NS jest skutkiem ubytku w obrebie
melanoblastéw [9]. Sarin i wsp. wykryli mutacje HRAS
w izolacie melanocytéw, ktérej nie stwierdzono w kera-
tynocytach ani fibroblastach skéry [10].

W przebiegu NS stwierdza sie dwa rézne obrazy
histopatologiczne. Jasnobrazowy wykwit skérny ma
cechy histologiczne plamy typu café au lait lub plamy
soczewicowatej (lentigo simplex), a w obrebie obszaru
nakrapianego wystepuja znamiona barwnikowe o r6z-
nym charakterze (znamie srédskérne, ztozone, taczace,
plama soczewicowata typu kropla atramentu, znamie
blekitne lub znamie Spitz) [1].

Wspétwystepowanie NS z bielactwem jest bardzo
rzadkim zjawiskiem. Istnieje zaledwie kilka doniesieri
dotyczacych zaleznoéci miedzy NS a bielactwem [4, 5].
Niektorzy autorzy postuluja, Ze atypowe zmiany jadro-
we stwierdzane w ciemnobrazowych, nakrapianych
plamkach w NS stanowia czynniki indukujace odpo-
wiedZ immunologiczng w przebiegu znamienia Suttona
[11, 12]. By¢ moze ten sam mechanizm jest czynnikiem
indukujacym réwniez w opisanym przypadku. Po ak-
tywacji odpowiedzi odpornosciowej zar6wno prawi-
dlowe, jak i atypowe komoérki sa rozpoznawane jako
wspolne antygeny. Nacieki jednojadrzaste w znamieniu
Suttona skiadaja sie w ok. 80% z limfocytéw T. W su-
rowicy pacjentéw z bielactwem i znamieniem Suttona
wykrywano przeciwciata skierowane przeciwko mela-
nocytom [4].

Nie ma standardowych wytycznych dotyczacych
leczenia NS. Nalezy jednak zaleca¢ pacjentom moni-
torowanie plamy pod katem ewentualnej zmiany za-
barwienia. W doniesieniach z piémiennictwa nie zaleca
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garding the treatment of NS with Q-switched ruby sie profilaktycznego usuwania znamion typu NS [13].
laser and intense pulsed laser [15]. W leczeniu schorzenia z r6znym sukcesem stosowano
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