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ABSTRACT

Lichen planus pigmentosus inversus is a rare subtype of lichen planus
and can be seen with or without lichen planus lesions. Dark brown,
gray-colored reticular macules and patches are mainly present in in-
tertriginous areas. Although T cell-mediated autoimmunity has been
implicated in the etiopathogenesis of the disease, it has not been eluci-
dated. Here, we present a 48-year-old man with lichen planus pigmen-
tosus inversus and type 2 diabetes. The diagnosis of the disease which
was established based on clinical appearance and histopathology.
Other reported cases of lichen planus pigmentosus are also discussed.

Key words: diabetes mellitus type 2, lichen planus, skin pigmentation.

STRESZCZENIE

Liszaj plaski barwnikowy odwrécony jest rzadko wystepujacym podty-
pem klinicznym liszaja plaskiego. Moze wystepowac samodzielnie lub
facznie ze zmianami skérnymi typowymi dla liszaja ptaskiego. Scho-
rzenie charakteryzuje sie wystepowaniem ciemnobrunatnoszarych
plamek i wigkszych wykwitéw plamistych o siateczkowatej strukturze,
umiejscowionych gtéwnie w okolicach wyprzeniowych. Etiopatogene-
za liszaja plaskiego barwnikowego odwréconego pozostaje nieznana.
Postuluje si¢, Ze pewna role w rozwoju choroby odgrywa zjawisko
autoimmunizacji, w ktérym posrednicza limfocyty T. W artykule opi-
sano przypadek 48-letniego mezczyzny z cukrzyca typu 2, u ktérego
rozpoznano liszaj plaski barwnikowy odwrécony. Rozpoznanie ustalo-
no na podstawie obrazu klinicznego i badania histologicznego. Ponadto
w artykule oméwiono inne opisane dotychczas w literaturze przypadki
liszaja ptaskiego barwnikowego odwréconego.

Stowa kluczowe: cukrzyca typu 2, liszaj plaski, pigmentacja skory.
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INTRODUCTION

WPROWADZENIE

Lichen planus (LP) is a chronic inflammatory itchy
dermatosis and its etiology has not been clarified yet.
Lichen planus pigmentosus (LPP) is a rare variant of
LP and is characterized by dark brown to gray macu-
lar pigmentation on the sun-exposed areas such as
the face, neck, and flexures. In cases in which flex-
ural and intertriginous areas are mainly affected, it is
called LPP-inversus (LPPI) [1].

OBJECTIVE

Here, a 48-year-old case of LPPI accompanied by
type 2 diabetes mellitus (DM) is presented with the
review of a literature.

CASE REPORT

A 48-year-old male patient with Fitzpatrick skin
type IV has developed non-itchy, dark brown hyper-
pigmented macules and patches showing linear ex-
tension to the suprapubic area for the last 4 months.
The patient has type 2 DM regulated with metformin
use. He and his family had no history of any skin
disease or another chronic systemic disease. During
the examination, a grayish-brown hyperpigmented
patch was seen in the suprapubic region (fig. 1).
There was no involvement in the oral mucosa and
the genital mucosae. The routine laboratory data of
the fasting glucose level was 197 mg/dl (n = 70-100
mg/dl). Hemogram, hepatitis markers for hepatitis B
(HBV), hepatitis C viruses (HCV) and other basic
biochemical parameters were within normal limits.
A 4-mm punch biopsy sample taken from the patchy
lesion of the patient was examined histopathologi-
cally. Widespread and lichenoid type dermal infil-
tration showed which includes lymphocytes and his-
tiocytes respectively. Among that infiltration, there
was plenty of scattered pigmented macrophages. In
addition, hydropic degeneration of the basal cells
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Figure |. Linear reticulated dark brown patch in the suprapubic
region

Rycina |. Ciemnobrunatny wykwit o siateczkowej strukturze
umiejscowiony linijnie w okolicy nadionowe;
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Liszaj ptaski (lichen planus - LP) jest przewlekla
dermatoza o charakterze zapalnym, przebiegajaca ze
§wigdem. Etiologia schorzenia nie zostala do korica
poznana. Rzadko wystepujaca odmiang LP jest liszaj
plaski barwnikowy (lichen planus pigmentosus - LPP),
ktéry charakteryzuje si¢ wystepowaniem na skérze
ciemnobrunatnoszarych plamkowych przebarwien
w miejscach eksponowanych na storice (na twarzy,
szyi) i w okolicach zgieciowych. Podtyp LPP, w kto-
rym zajeciu ulegaja gléwnie powierzchnie zgieciowe
i wyprzeniowe, okreslany jest jako liszaj ptaski barw-
nikowy odwroécony (lichen planus pigmentosus inversus
- LPPI) [1].

CEL PRACY

W artykule opisano przypadek 48-letniego pacjen-
ta z LPPI oraz cukrzyca (diabetes mellitus - DM) typu 2
oraz przedstawiono przeglad dostepnego pisémien-
nictwa.

OPIS PRZYPADKU

U 48-letniego mezczyzny z fototypem skoéry IV
wedtug klasyfikacji Fitzpatricka w czasie 4 miesiecy
poprzedzajacych zgloszenie sie do poradni na skérze
pojawily sie ciemnobrunatne, przebarwione plamki
i wieksze wykwity plamiste ukladajace sie linijnie
w okolicy nadlonowej, bez towarzyszacych objawoéw
$wigdu. Pacjent chorowat na DM typu 2 i byl leczony
metforming. W wywiadzie osobniczym i rodzinnym
pacjenta nie stwierdzono wystepowania choréb skory
oraz przewleklych choréb ukladowych. W badaniu
przedmiotowym w okolicy nadtonowej stwierdzo-
no obecno$¢ plamistego przebarwienia w kolorze
szarawobrunatnym (ryc. 1). Blona sluzowa jamy
ustnej i narzadéw plciowych byly niezajete. W ruty-
nowych badaniach laboratoryjnych stezenie glukozy
na czczo wyniosto 197 mg/dl (n = 70-100 mg/ dl).
Morfologia, markery wirusowego zapalenia watroby
typu B (HBV) i typu C (HCV) oraz inne podstawowe
parametry biochemiczne miescily sie w granicach
normy. Metoda biopsji sztancowej z plamistego wy-
kwitu na skérze pobrano 4-milimetrowy wycinek
skory, ktéry poddano badaniu histopatologicznemu.
W badaniu histopatologicznym stwierdzono rozlegty
naciek skérny, ztozony z limfocytéw i histiocytow.
W obrebie nacieku obecne byly licznie rozproszone,
zabarwione makrofagi. Ponadto zaobserwowano
zwyrodnienie wodniczkowe komérek podstawnych
oraz obecno$é komoérek apoptotycznych w warstwie
podstawnej. W barwieniu PAS nie wykazano niepra-
widtowosci (ryc. 2). Na podstawie obrazu klinicznego
i wynikéw badan histopatologicznych u pacjenta roz-
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Figure 2. Histopathological findings of the patient. A — Lymphocytic infiltration located in the dermis (shown with black arrows) (H&E,
|0X). B — Liquefaction degeneration (red arrows), apoptotic cells (black arrow) and pigmented macrophages (blue arrows) were obse-
rved (H&E, 40x)

Rycina 2. Wyniki badania histopatologicznego. A — Naciek limfocytarny w skérze wiadciwej (zaznaczony czarnymi strzatkami) (barwienie
H&E, 10x). B — Zwyrodnienie wodniczkowe (czerwone strzatki), komérki apoptotyczne (czarna strzatka) i melanina w makrofagach

(niebieskie strzatki) (barwienie H&E, 40x)

and apoptotic cells in the basal area were seen under
a light microscope. With PAS staining there was
nothing significant (fig. 2). With these clinical and
histopathological findings, the patient was diagnosed
with LPPI. As a treatment, tacrolimus 0.1% ointment
and methylprednisolone aceponate 0.1% cream was
started once a day. The patient was followed up and
was called for a follow-up visit 1 month later.

DISCUSSION

LPP, a relatively rare variant of LP, was described
clinically and microscopically by Bhutani ef al. in 1974
[2, 3]. LPPI, a rare subvariant of LPP and presenting
with sharply defined brown to gray macules, pap-
ules, and plaques limited to the intertriginous areas
was first described in 2001 by Pock et al. [2]. Unlike
LP, LPPI lesions can cause only mild itching. No ac-
companying abnormalities of hair, nails or mucous
membranes have been reported. Although spontane-
ous remissions have been reported, it has also been
reported so far to be very resistant to treatment at-
tempts, including potent topical steroids and oral
corticosteroids [4]. The acquired hyperpigmentation
due to brown grayish reticulated hyperpigmented
macules and patches usually is symmetrical in dis-
tribution. The exact etiopathogenesis of LPP is still
unknown but autoreactive cytotoxic T-lymphocytes
are thought to be responsible for the degeneration
and destruction of keratinocytes [5]. Comorbid con-
ditions such as hypertension, DM, hypothyroidism,
HCV infection, autoimmune diseases and epilepsy
accompanied by LPP have been reported recently
[5-8]. In a study examining the relationship of LPP
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poznano LPPI. W leczeniu zastosowano takrolimus
0,1% w postaci masci oraz aceponian metylopred-
nizolonu 0,1% w kremie raz na dobe. Pacjent zostal
objety dalsza obserwacja. Wizyte kontrolng wyzna-
czono po miesigcu od podjecia leczenia.

OMOWIENIE

Obraz kliniczny i mikroskopowy LPP opisali
Bhutani i wsp. w 1974 roku [2, 3]. LPPI, czyli rzadki
podtyp LPP charakteryzujacy sie wystepowaniem
ostro odgraniczonych, brunatnoszarych wykwitéw
w postaci plamek, grudek i blaszek umiejscowio-
nych w okolicach wyprzeniowych, zostat opisany po
raz pierwszy w 2001 roku w pracy Pocka i wsp. [2].
W przeciwienistwie do LP, zmiany skérne w prze-
biegu LPPI moga wywolywac lagodny swiad. Nie
stwierdza sie zadnych towarzyszacych zaburzen
w obrebie wloséw, paznokci i blon sluzowych. Mimo
ze opisywano przypadki samoistnej remisji, dostepne
s takzZe doniesienia wskazujace na wysoka opornos¢
schorzenia na podejmowane préby leczenia, m.in.
przy zastosowaniu silnie dzialajacych miejscowych
i doustnych glikokortykosteroidéw [4]. Nabyte prze-
barwienia w postaci brunatnoszarych plamek i wiek-
szych zmian plamistych o siateczkowej strukturze
maja zwykle uklad symetryczny. Etiopatogeneza
LPP nie zostata do kornica poznana, ale uwaza sie,
ze w rozwoju choroby uczestniczg autoreaktywne,
cytotoksyczne limfocyty T wywolujace degeneracje
i rozpad keratynocytéw [5]. Pojawity sie doniesienia
o chorobach wspétistniejacych z LPP, do ktérych na-
leza: nadci$nienie tetnicze, cukrzyca, niedoczynnoscé
tarczycy, zakazenie wirusem HCV, choroby auto-
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with endocrinopathies, Torres et al. emphasized that
chronic inflammatory conditions, which can cause
insulin resistance in patients, may play a triggering
role in increased activity of cytotoxic T lymphocytes
[8]. The same etiology may have played a role in our
patient too. The differential diagnosis should include
lichen actinicus, erythema dyschromicum perstans (also
called ashy dermatosis), pigmented contact dermati-
tis (PCD), fixed drug eruption, acanthosis nigricans,
candida intertrigo and erythrasma. Lichen actinicus
tends to appear in dark-skinned people and sun-ex-
posed areas [9]. Ashy dermatosis also affects people
with dark skin, but rather than intertriginous areas,
the torso and limbs are involved, and erythematous
borders on the edges of active lesions are observed
[10]. In addition, a deeper extension of the infiltrate
and pigmentation are expected in ashy dermatosis
histopathologically [11]. PCD is a non-eczematous
contact dermatitis variant that develops due to fra-
grances, preservatives and deodorants. It is character-
ized by brownish-gray hyperpigmentation involving
the face and flexures [12]. Our patient had no history
of contact with common allergens. Drug reactions
were not causal factors in our patient. In acanthosis
nigricans, the lichenoid tissue reaction is negative and
the patches have a verrucous surface [13].

CONCLUSIONS

To our knowledge, this is the first published report
describing a case of LPPI accompanied by type 2 DM
in Turkey. Although the disease and this variant are
not fully elucidated, the reported cases are important
to show a potential interaction between the metabolic
disorders and autoimmunity has a role in etiopatho-
genesis.
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immunologiczne i padaczka [5-8]. W pracy badaja-
cej zwigzek LPP z endokrynopatiami Torres i wsp.
stwierdzili, ze przewlekle stany zapalne, ktére moga
powodowac¢ insulinoopornosé¢ u pacjentéw, moga
rowniez przyczynia¢ sie do wzrostu aktywnosci
cytotoksycznych limfocytéw T [8]. Ten mechanizm
etiologiczny moégt leze¢ u podstaw rozwoju choroby
u naszego pacjenta. W diagnostyce réznicowej nale-
zy uwzgledni¢ liszaj indukowany promieniowaniem
stonecznym, erythema dyschromicum perstans (EDP),
barwnikowe kontaktowe zapalenie skory (pigmented
contact dermatitis - PCD), trwale wykwity poleko-
we, rogowacenie ciemne, wyprzenie drozdzakowe
i tupiez rumieniowy. Liszaj indukowany promie-
niowaniem stonecznym (lichen actinicus) wystepuje
zazwyczaj u osob z wysokimi fototypami i w oko-
licach narazonych na UV [9]. EDP takze dotyczy
0s6b z wysokimi fototypami, ale zamiast obszaréw
wyprzeniowych zajeciu ulega skora tutowia i kon-
czyn, a na skraju aktywnych zmian obserwowane sg
rumieniowe obwédki [10]. Ponadto w przebiegu EDP
w obrazie histopatologicznym stwierdza sie glebszy
naciek i wzmozong pigmentacje [11]. PCD to z kolei
odmiana kontaktowego zapalenia skéry o morfolo-
gii niewypryskowej, ktérego objawy pojawiaja sie po
kontakcie z substancja draznigca (np. érodkiem za-
pachowym, konserwantem, dezodorantem). Charak-
teryzuje sie wystepowaniem brunatnoszarych prze-
barwien na skérze twarzy i w okolicach zgieciowych
[12]. U naszego pacjenta na podstawie zebranego
wywiadu nie stwierdzono jednak kontaktu z alerge-
nami. Czynnikiem wywolujacym zmiany skérne nie
byta takze reakcja na leki. W przebiegu rogowacenia
ciemnego wykwity plamiste maja brodawkowata po-
wierzchnie [13].

WNIOSKI

Wedlug naszej wiedzy jest to pierwsze doniesienie
opisujace przypadek LPPI wspélistniejacego z DM
typu 2 w Turcji. Chociaz sama choroba i jej opisany
wariant nie zostaly dotad w pelni wyjasnione, opisy
przypadkéw maja duze znaczenie, wskazujac na po-
tencjalng zaleznoé¢ miedzy zaburzeniami metabolicz-
nymi a autoimmunizacjg, ktéra moze odgrywac role
w etiopatogenezie tego schorzenia.
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