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ABSTRACT

BAGGRUND - Intravaskulaer papillaer endotel hyper-
plasi (IPEH) er en forholdsvis sjeelden benign va-
skulaer tumor karakteriseret ved gget proliferation
af endotelceller i blodkarrene. Tumoren optraeder
almindeligvis pa ekstremiteterne og ses sjeeldent i
mundhulen. Tumoren kan forekomme i alle aldre,
men ses hyppigst hos midaldrende kvinder. IPEH
praesenterer sig som en fast, asymptomatisk og
langsomtvoksende blalig laesion, som er forholds-
vis velafgraenset og eleveret fra omliggende vav.
Histologisk karakteriseres tumoren ved et dilateret
blodkar indeholdende en reorganiseret og rekana-
liseret trombe bekladt med prolifererende endo-
telceller. Intravaskulzer papiller endotel hyperplasi
behandles almindeligvis med kirurgisk excision, og
recidivfrekvensen er lav.

PATIENTTILFZELDE - En 74-arig kvinde blev henvist til
Kaebekirurgisk Afdeling, Aalborg Universitetshospi-
tal, for diagnostik og behandling af en asymptoma-
tisk blalig haevelse i overlaben, som var generende
ved tale og tygning. Den tentative diagnose var hae-
mangiom. Haevelsen blev excideret, og histologisk
undersggelse viste intravaskular papiller endotel
hyperplasi. Det postoperative forlgb var komplikati-
onsfrit, og patienten blev afsluttet til videre kontrol
hos egen tandlaege.

KONKLUSION - Bioptering eller kirurgisk excision
af vaskulzare tumorer i mundhulen er forbundet
med betydelig blgdningsrisiko. Valg af relevant
behandling afhanger saledes af patientens gener,
differentialdiagnostiske overvejelser samt stgrrelse
og lokalisation af tumoren.

EMNEUH Biopsy | hemangioma | lip | neoplasms |
vascular malformations.
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NTRAVASKULZR PAPILLZR ENDOTEL HYPERPLASI
(IPEH) er en forholdsvis sjeelden benign vaskuler tu-
mor karakteriseret ved gget proliferation af endotel-
celler i blodkarrene og udger ca. 2 % af de vaskuleere
tumorer (1,2). Tumoren blev for fgrste gang beskrevet
af Masson i 1923 og kendes ligeledes under navnet
Massons tumor (1). IPEH forekommer hyppigst pé eks-
tremiteterne og sjeldent i mundhulen, hvor den tidli-
gere er beskrevet pa tungen, laeberne og i kindslimhin-
den (3,4). Tumoren kan optraede i alle aldre, men ses hyppigst
hos midaldrende kvinder (5,6). Ztiologien og patogenesen
er ukendt (7). Imidlertid beskrives IPEH ofte som en reaktiv
proces og séledes ikke en neoplastisk forandring, idet endotel-
celleproliferationen antages at vaere forarsaget af et tidligere
traume, som har medfert skade pa blodkarret med trombedan-
nelse, vengs insufficiens og betaendelse (1,8).

IPEH kendetegnes klinisk ved en fast, asymptomatisk og lang-
somtvoksende bllig misfarvning, som er forholdsvis velafgraenset
og let eleveret fra det omliggende vaev (9). Histologisk karakteri-
seres tumoren ved et dilateret blodkar, indeholdende en reorgani-
seret og rekanaliseret trombe, der er bekleedt med prolifererende
endotelceller. Blodkarrene indeholder oftest en trombe (blod-
prop) af varierende stgrrelse (3). IPEH behandles almindeligvis
med kirurgisk excision, og recidivfrekvensen er generelt lav (4).



I nerveerende artikel preesenteres en 74-arig kvinde med
IPEH i overleben, og de hyppigste differentialdiagnostiske
overvejelser diskuteres.

PATIENTTILFZALDE

En 74-arig kvinde blev henvist fra egen tandleege til Kaebekirur-
gisk Afdeling, Aalborg Universitetshospital, for diagnostik og
behandling af blalig slimhindeforandring i overleben. Patien-
ten havde gennem en leengere periode bemerket en mindre,
asymptomatisk og fast blalig haevelse i hgjre side af overlaben,
der igennem de seneste méneder havde medfert gener ved ta-
le og tygning. Der var ingen oplysninger om tidligere traume.

Klinisk undersggelse

Svarende til overgangen mellem overlebens prolabium og
mundslimhinde fandtes en 6 x 6 mm velafgranset og blélig
misfarvning, som var let eleveret fra omliggende slimhinde
(Fig. 1). Forandringen var blgd i konsistensen og asymptoma-
tisk ved palpation.

Tentativ diagnose og udredning

P& baggrund af ovenstdende anamnese og kliniske undersg-
gelse blev der stillet folgende tentative diagnose: Hemangi-
om. Til verificering af den tentative diagnose blev der fundet
indikation for excisionsbiopsi. Indledningsvis blev der lagt en
dybdegdende sutur omkring lazsionen med henblik pé even-
tuel afklemning af tilfgrende blodkar, hvis kraftig intraoperativ
bledning skulle opstd. Herefter blev der lagt en omkransende
incision gennem normalt udseende slimhinde i dybden til un-
derliggende bindevaev. Ved stump dissektion blev tumorvevet
lgsnet fra det omkringliggende veev med god clivage og sendt
til histologisk undersggelse pa Patologisk Institut, Aalborg Uni-
versitetshospital. Afslutningsvis blev der foretaget heemostase,
sartoilette og suturering. Det postoperative forlgb var kompli-
kationsfrit, og p& baggrund af den histologiske undersggelse
blev patienten afsluttet til videre kontrol hos egen tandlaege.

Klinisk billede af intravaskulaer
papillzer endotel hyperplasi

Fig. 1. IPEH i overlaeben. Tumoren fremtraeder blalig, velafgraenset og let

eleveret i forhold til omliggende slimhinde.

Fig. 1. IPEH in the upper lip. The tumour appears bluish, well-defined and

slightly elevated compared with the adjacent mucosa.
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Histologisk undersggelse

Det histologiske preeparat bestod af mundslimhinde med fokal
parakeratiniseret flerlaget pladeepitel uden atypi. I underlig-
gende bindevev fandtes dilateret blodkar med organiseret og
rekanaliseret trombe i form af papillaer endotel hyperplasi. Der
var ingen tegn pa dysplasi eller malignitet. Det histologiske bil-
lede var séledes foreneligt med en IPEH (Fig. 2). >

Histologisk hillede af intravaskulzr papiller endotel hyperplasi

Fig. 2. A. Histologisk oversigtsbillede af IPEH, der viser et dilateret blodkar med organiserende trombe og papillaer hyperplasi. B. Multiple sma, slanke papillere
strukturer, beklzedt af et enkelt lag hyperkromatiske endotelceller. Ingen nekrose, atypi eller atypiske mitoser.

Fig. 2. A. Histological overview of IPEH showing a dilated vessel with an organising thrombus and papillary endothelial cell proliferation. B. Multiple small, delicate
papillary structures lined by a single layer of hyperchromatic endothelial cells. No necrosis, atypia or atypical mitotic figures.
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DISKUSSION

Inervaerende artikel preesenteres en 74-arig kvinde med IPEH i
overlaben. Kliniske differentialdiagnoser til en asymptomatisk,
velafgraenset og langsomt voksende blélig haevelse i laeberne vil
almindeligvis inkludere heematom, traumatisk fibrom, heeman-
giom, mucocele, pyogent granulom, Kaposis sarkom eller an-
giosarkom (4,9). Imidlertid vil mucocele og haamangiom vere
de mest oplagte differentialdiagnoser i aktuelle patienttilfeelde
pé baggrund af anamnesen og den kliniske preesentation (9).

Klinisk billede af mucocele

Mucocele (ekstravasationscyster) er en spytansamling i bin-
deveavet, som oftest skyldes en traumebetinget beskadigelse
af spytkirtlens udfgrselsgang med udsivning af spyt i omlig-
gende vaev (Fig. 3). Overfladisk beliggende mucoceler preesen-
terer sig klinisk som en asymptomatisk, blgd, velafgrenset og
fluktuerende heevelse med transparent eller blaligt udseende,
mens dybereliggende mucoceler oftest vil fremtreede med nor-
malt udseende slimhinde (10). Mucoceler forekommer oftest
hos bgrn og unge, men kan optrade i alle aldersgrupper (11).

R L oE
A s Wik . L, L

Fig. 3. A. Mucocele i underlaeben. Slimhinden fremtraeder let haevet og blaligt misfarvet. B. Mucocelen er

frilagt ved en overfladisk incision i slimhinden og stump dissektion.

Fig. 3. A. Mucocele in the lower lip. The mucosa is slightly elevated and bluish. B. The mucocele is exposed trough a superficial incision in the mucosa and blunt dissection.

Klinisk billede af hamangiom
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Fig. 4. A. Hemangiom beliggende i kommisuren pd venstre side. B: Hemangiomer kan almindeligvis tsmmes ved at presse et objektglas mod laesionen. Dette
diagnostiske vaerktgj kan anvendes i forbindelse med differentialdiagnostiske overvejelser.
Fig. 4. A. Hemangioma in the left labial commissure. B. Hemangiomas can usually be drained by pressing a cover glass against the lesion. This diagnostic tool can be

used for differential diagnostic considerations.
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Mucoceler ses hyppigst i underlaben og sjeldnere i overleben
(10,11). Mucoceler behandles seedvanligvis med kirurgisk ex-
cision, og recidivfrekvensen erlav (11). Endelig diagnose stilles
pa baggrund af den kliniske og histologiske undersggelse. Hee-
velsen i aktuelle patienttilfeelde minder om en mucocele, men
patientens alder og lokalisation var atypisk for en mucocele.
Haemangiom er en hyppigt forekommende benign tumor
karakteriseret ved gget proliferation af blodkar (12). Tumo-
ren forekommer ofte i hoved-hals-region og ses almindeligvis
allerede i barndommen og hyppigst hos kvinder (12-14). In-
traorale heemangiomer kendetegnes ved en asymptomatisk og
blgd forandring af varierende stgrrelse, som hyppigst optreeder
i kindslimhinden, tungen, ganen og pé leeberne (Fig. 4) (12).
Overfladiske intraorale heemangiomer karakteriseres ved en
blaligt misfarvet haevelse, hvor overfladen er ujaevn og lobu-
leret. Dybereliggende heemangiomer er ofte indkapslet i bin-
deveev med en intakt epiteloverflade og preesenterer sig som
rgdlig/violet misfarvning af slimhinden. Diagnosen verificeres
almindeligvis ved histologisk undersggelse. Imidlertid forelig-
ger der betydelig blgdningsrisiko ved bioptering eller kirurgisk
excision af heemangiomer, specielt ved arteriovengse malfor-
mationer (15). Behandlingen afheenger derfor af patientens
gener samt stgrrelse og lokalisation af heemangiomet. Mindre
overfladiske haemangiomer i mundhulen behandles oftest med

|
Kklinisk relevans

Vaskulaere tumorer i mundhulen differentieres almindeligvis
pa baggrund af anamnesen og den kliniske undersggelse. |
de patienttilfaelde, hvor patienten er vaesentligt generet af
tumoren, eller den kliniske diagnose gnskes verificeret ved
histologisk undersggelse, kan der vaere behov for kirurgisk
intervention. Imidlertid er bioptering eller kirurgisk fjernelse
af vaskulaere tumorer/malformationer forbundet med bety-
delig blgdningsrisiko. Differentialdiagnostiske overvejelser
og kirurgiske forholdsregler er saledes vigtige i forbindelse
med diagnostik og behandling af vaskulzere tumorer/malfor-
mationer i mundhulen.

kirurgisk excision, kryoterapi, injektion af skleroserende farma-
ka, systemisk steroidterapi og laserterapi, mens stgrre leesioner
eventuelt initialt behandles ved hjzlp af arteriel embolisering,
hvor kar aflukkes for blodtilfgrsel (12). I det aktuelle patient-
tilfaelde var kgn, lokalisation og kliniske fund karakteristisk for
et overfladisk heemangiom og sledes en oplagt differential-
diagnose til IPEH.¢

ABSTRACT (ENGLISH)

INTRAVASCULAR PAPILLY ENDOTHELIAL
HYPERPLASIA - A RARE VASCULAR TUMOUR
BACKGROUND - Intravascular papillary endothelial hyper-
plasia (IPEH) is a relatively rare benign vascular tumour
characterized by increased proliferation of endothelial cells
within the blood vessels. The tumour has a predilection for
the extremities and rarely seen in the oral cavity. The tumor
can occur at any age but is most frequently seen in middle-
aged woman. IPEH appears as a firm, asymptomatic and slow-
growing bluish lesion, which is relatively well-defined and el-
evated from the adjacent tissue. The tumour is histologically
characterized by a dilated vessel containing a reorganised and
recanalised thrombus, covered with proliferating endothelial
cells. Intravascular papillary endothelial hyperplasia is treated
by surgical excision and the recurrence rate is low.
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CASE STUDY - A 74-year-old woman was referred to the De-
partment of Oral and Maxillofacial Surgery, Aalborg University
Hospital, for diagnosis and treatment of an asymptomatic blu-
ish swelling in the upper lip, which was irritating while talking
and chewing. The tentative diagnosis was haemangioma. The
swelling was surgically removed and histological examination
revealed an intravascular papillary endothelial hyperplasia.
Healing was uneventful and future control was conducted by
the patient s regular dentist.

CONCLUSION - Biopsy or surgical removal of vascular tumours
inthe oral cavity is associated with an increased risk of bleed-
ing. The treatment strategy therefore relies on the patients’
symptoms, differential diagnosis considerations as well as size
and locality of tumour.
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