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Abstract

Idiopathic lymphoedema of the lower extremities is an uncommon disease of unknown aetiology. Possible
pathogenic factors include infection, genetic predisposition, and lymphatic vascular malformations. Diagnosis
is usually based upon clinical presentation; however, it should be confirmed by lymphoscintigraphy. Standard
treatment, recommended by the International Society of Lymphology, called complex decongestive therapy
(CDT) includes manual lymphatic drainage, compression therapy using low-stretch bandages, and decon-
gestive exercises. CDT is an effective treatment which is proven in clinical studies; however, in some cases
only limited or no oedema reduction can be achieved. Liposuction, introduced to lymphoedema therapy by
Brorson, has been proven to be a safe and effective treatment in lymphoedema not responding to compression
therapy. We present a case of idiopathic lower extremity lymphoedema treated with liposuction in our centre.
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Streszczenie

Idiopatyczny obrzek limfatyczny koriczyn dolnych jest dos¢ rzadkq chorobq o nieznanej etiologii. Wsréd
prawdopodobnych czynnikéw wywotujgcych go wyrdznia sie infekcje, predyspozycje genetyczne, malformacje
naczyn limfatycznych. Diagnoze potwierdza zwykle obserwacja kliniczna, jednak powinno sie jg zweryfikowac,
przeprowadzajqc limfoscyntygrafie. Rekomendowana przez Miedzynarodowe Towarzystwo Limfologiczne
terapia zwana kompleksowq terapiq przeciwzastoinowq (CTD) obejmuje reczny drenaz limfatyczny, bandazo-
wanie uciskowe z zastosowaniem bandazy o matej elastycznosci i ¢wiczenia przeciwzastoinowe. Kompleksowa
terapia przeciwzastoinowa daje dobre efekty terapeutyczne, potwierdzone badaniami klinicznymi. Jednak
w niektdrych przypadkach niemozliwe jest osiggniecie jakiejkolwiek redukcji obrzeku lub uzyskany rezultat jest
niewielki. W obrzeku limfatycznym niepoddajqcym sie leczeniu za pomocq terapii kompresyjnej bezpieczng
i skuteczng metodq okazata sie liposukcja, wprowadzona do leczenia obrzeku przez Brorsona.

W ponizszym artykule przedstawiono przypadek obrzeku limfatycznego konczyny dolnej leczony za pomocq
liposukcji w osrodku autordw pracy.
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Introduction

Lymphoedema is the consequence of an imbalance
between filtration, absorption, and transport of the
lymph by the lymphatic system, and it is a result of
a chronic lymphostasis. Lymph stasis leads to chronic
inflammation with destruction of elastic fibres, stimula-
tion of fibroblasts, keratinocytes, and adipocytes, in-
creased production of collagen, and accumulation of
glycosaminoglycans causing hypertrophy of the skin and
subcutaneous tissue [1].

Aetiological factors in lymphoedema include para-
sitic, bacterial, and viral infections, regional lymph node
excision during oncologic surgery, radiation therapy
connective tissue diseases, trauma, and chronic venous
insufficiency. However, in many cases the aetiology of
lymphoedema remains unknown [2—4]. Idiopathic lym-
phoedema may occur in both sexes at any age although
it more commonly affects women [5].

At the early stage of lymphoedema leg swelling may
be intermittent and indistinguishable from other types
of oedema on physical examination. Advanced lower
extremity lymphoedema has some characteristic fea-
tures including:

— the Stemmer sign — the inability to pick up a fold
of skin at the base of the second toe because of the
thickening of the skin and subcutaneous tissue;

— toe oedema and deformation (“sausage” or “squared”
toes) with characteristic hunch on the foot;

— skin hyperkeratosis and papillomatosis involving toes
and feet.

All'local or generalised oedemas need detailed diag-
nostics. Lymphoscintigraphy remains the gold standard
in the diagnosis of lymphoedema. CT and MRl images of
lymphoedematous limbs reveal thickening of the skin and
subcutaneous tissue with characteristic “honeycomb”
pattern and lack of subfascial or muscle oedema [2, 5].

Standard treatment, recommended by the Interna-
tional Society of Lymphology, called complex deconges-
tive therapy (CDT), includes manual lymphatic drain-
age, compression therapy using low-stretch bandages,
and decongestive exercises. CDT is usually an effective
treatment; however, in some cases only limited or
no oedema reduction can be achieved. Hypertrophic
subcutaneous tissue consisting mainly of fat is the main
cause of resistance to compression therapy. Liposuc-
tion, introduced to systematic lymphoedema therapy
by Brorson, was proven to be a safe and effective treat-
ment in lymphoedema not responding to compression
therapy. Brorson, for the first time, documented the
immediate and long-term effectiveness and safety of
liposuction in patients with upper and lower extremity
lymphoedema.

Wstep
Obrzek limfatyczny rozwija sie w konsekwenciji za-
burzenia réwnowagi pomiedzy filtracja, wchfanianiem

a transportem chfonki w ukfadzie limfatycznym i jest

wynikiem przewlekiego zastoju chfonki. Zastoéj chtonki

prowadzi do przewlekiego procesu zapalnego, w prze-
biegu ktérego dochodzi do proliferacji fibroblastow,
keratynocytéw i adipocytéw, zwiekszonej syntezy ko-
lagenu oraz nagromadzenia glikozaminoglikanéw, co

doprowadza do przerostu skory i tkanki podskérnej [1].

Do najczestszych przyczyn prowadzacych do po-
wstania obrzeku limfatycznego naleza: infekcje paso-
zytnicze (filarioza), bakteryjne i wirusowe, usuniecie
regionalnych weztéw chtonnych w trakcie leczenia on-
kologicznego, radioterapia, choroby tkanki tacznej, urazy

i przewlekta niewydolnos¢ zylna. W wielu przypadkach

etiologia schorzenia pozostaje nieznana [2-4]. Idiopa-

tyczny obrzek limfatyczny moze pojawi¢ sie u obu pfci

w kazdym wieku, jednak czesciej dotyczy kobiet [5].
Obrzek limfatyczny we wczesnym stadium moze

mie¢ charakter okresowo przemijajacy i w badaniu fizy-

kalnym moze nie réznic si¢ od obrzeku o innej etiologii.

Zaawansowany obrzek limfatyczny konczyny dolnej

w badaniu fizykalnym ma charakterystyczne cechy do

ktérych zalicza sie:

— objaw Stemmera — pogrubienie skéry i tkanki pod-
skérnej, uniemozliwiajace uchwycenie fatdu skoéry
u podstawy drugiego palca stopy;

— obrzek i znieksztafcenie palcéw stop, tzw. palce
,kietbaskowate” lub ,prostokatne”, z charaktery-
stycznym garbem na stopie;

— hiperkeratoza i papillomatoza skoéry palcéw i stép.
Kazdy miejscowy czy uogdlniony obrzek wymaga

szczegotowej diagnostyki. Limfoscyntygrafie uznano za

metode z wyboru dla rozpoznania obrzeku limfatycznego.

W tomografii komputerowej i badaniu metoda rezonansu

magnetycznego w obrzeku limfatycznym mozna wykazaé

pogrubienie skory i tkanki podskérnej z charakterystycz-
nym obrazem ,,plastra miodu” oraz nieobecno$¢ obrzeku

podpowieziowego lub czy obrzeku migsni [2, 5].
Rekomendowana przez Miedzynarodowe Towarzy-

stwo Limfologiczne terapia zwana kompleksows tera-

pia przeciwzastoinowa (CTD) obejmuje reczny drenaz
limfatyczny, bandazowanie uciskowe z zastosowaniem
bandazy o malej elastycznosci i ¢wiczenia przeciwza-
stoinowe w potaczeniu ze staranna pielegnacja skory.
Kompleksowa terapia przeciwzastoinowa jest poste-
powaniem zazwyczaj skutecznym, jednak w niektorych
przypadkach niemozliwe jest osiagniecie jakiejkolwiek
redukcji obrzeku lub poprawa jest niewielka. Gtow-
na przyczyna braku skutecznosci terapii kompresyjnej
obrzeku jest obecnos¢ przerosnietej warstwy tkanki
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Case report

A 45-year-old woman was admitted to the Depart-
ment and Clinic of Internal and Occupational Diseases
and Hypertension in Wroclaw for treatment of the idi-
opathic left lower limb lymphoedema.

First symptoms, at the age of 33, were a mild oedema
of the toes and left foot extending within a few months
to the whole left lower extremity. Complex medical tests
performed at that time (abdominal and pelvic CT, Dop-
pler ultrasound of the lower limb vessels, gynaecological
examination, biochemical tests) excluded secondary
lymphoedema aetiology. The lymphoscintigraphy con-
firmed lymphatic aetiology of the oedema. The patient
started compression therapy with grade 4 compres-
sion stockings. However, it had no significant effect on
oedema reduction.

The patient was admitted to our Department due
to worsening of left lower extremity oedema. Physical
examination revealed hard, non-pitting oedema of the
whole left lower extremity (Figure 1). Limb circumfer-
ence difference was |10 cm at the calf level and 5 cm at
the thigh.

The initial treatment included compression therapy
according to the ISL Consensus. However, after a week
of compression therapy only minimal reduction was seen
(=1 cm at the thigh level and —2 ¢cm at the calf) and the
patient was qualified for liposuction. The procedure
was performed in the Department and Clinic of Der-
matology, Venerology and Allergology of the Medical
University in Wroclaw (Figures 2, 3).

The therapy resulted in further reduction of the
lower left limb volume (Figure 4). Limb circumference
difference following liposuction was 5.5 cm at the calf
level and 2 cm at the thigh. Immediately after the surgery
compression therapy with low-stretch bandages was
applied to the operated limb. Subsequently the patient
was fitted for a Class 4 compression garment (Figure 5).
Both liposuction and the postoperative course were
uneventful.

Discussion

There is no complete cure for the lymphoedema, and
left without treatment the oedema grows progressively
worse. The treatment is focused on oedema reduction
and maintaining the obtained volume reduction. Initial
therapy consists of intensive compression therapy, e.g.
CDT sometimes combined with pneumatic compres-
sion. Following the intensive treatment, patients are
fitted with compression garments to maintain achieved
reduction [6-8].

“Debulking” surgery of lymphoedema is rarely per-
formed and is indicated only for patients with severe dis-

Figure |. Lower extremity lymphoedema before treatment

Rycina I. Obrzek limfatyczny lewej koniczyny dolnej przed
leczeniem

Figure 2. Lower extremity lymphoedema prior to liposuction

Rycina 2. Obrzek limfatyczny lewej koriczyny dolnej przed
liposukcja
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Figure 3. Liposuction
Rycina 3. Liposukcja

Figure 4. Lymphoedema volume reduction after liposuction
Rycina 4. Redukcja obrzeku koriczyny dolnej po liposukgji

figuring lymphoedema and no results after compression
therapy. Microsurgical techniques are used in some cases
of secondary post-surgical lymphoedema; however, they
are available only in a few centres in Europe [8-11].
Recently, liposuction became one of the most fre-
quently used surgical techniques for lymphoedema
treatment, especially in patients with no satisfactory
results with other methods [12]. Liposuction seems to
be a more effective method compared to microsurgery,

podskoérnej sktadajacej sie gtdéwnie z tkanki ttuszczo-
wej. W przypadkach braku efektu przy zastosowaniu
kompresoterapii bezpieczna i skuteczng okazata si¢ me-
toda liposukcji, wprowadzona do planowego leczenia
obrzeku limfatycznego przez Brorsona, ktéry pierwszy
udokumentowat w wieloletniej prospektywnej obser-
wagji skutecznos¢ tej techniki w leczeniu obrzekdw
limfatycznych konczyn gérnych i dolnych.

Opis przypadku

Opisywany przypadek dotyczy 45-letniej kobiety,
ktéra przyjeto do Katedry i Kliniki Choréb Wewnetrz-
nych, Zawodowych i Nadcisnienia Tetniczego AM we
Wroctawiu z powodu pierwotnego obrzeku limfatycz-
nego lewej konczyny dolnej w celu leczenia.

Pierwsze objawy pod postacia nieznacznego obrzeku
palcéw i grzbietu lewej stopy pojawity sie u pacjentki
w 33. rz. Obrzek w ciagu kilku miesiecy objat cata lewa
konczyne dolng. Wéwczas chorg poddano komplekso-
wej diagnostyce (badanie tomografii komputerowej jamy
brzusznej i miednicy mniejszej, doplerowskie badanie
USG naczyn konczyn dolnych, limfoscyntygrafia konczyn
dolnych, badanie ginekologiczne, podstawowe wyniki
badan laboratoryjnych), w wyniku ktérej wykluczono
wtorne przyczyny obrzeku limfatycznego. Ostatecznie
na podstawie limfoscyntygrafii u pacjentki rozpozna-
no pierwotny obrzek limfatyczny. Wdrozona wéwczas
i kontynuowana przez wiele lat kompresoterapia (raj-
stopy uciskowe 4. klasy ucisku) nie spowodowata jednak
istotnej redukcji obrzeku.

Pacjentke przyjeto do Kliniki z powodu pogorszenia
obrzeku lewej konczyny dolnej. W badaniu fizykalnym
stwierdzono obrzek w zakresie catej lewej konczyny
dolnej tacznie z posladkiem nieustepujacy pod wpty-
wem ucisku (non-pitting) (ryc. |). Réznica obwodéw
konczyn wynosita na poziomie tydki 10 cm, a na po-
ziomie uda 5 cm.

W czasie pobytu w Klinice stosowano kompresote-
rapie (CTD) zgodnie z wytycznymi Miedzynarodowego
Towarzystwa Limfologicznego. Ze wzgledu na niewielka
redukcje obrzeku po tygodniu stosowanej dotychczas
terapii (—| ¢m na poziomie uda oraz —2 na poziomie
tydki) pacjentke zakwalifikowano do liposukgii, ktéra
wykonano w Katedrze i Klinice Dermatologii, Wenero-
logii i Alergologii AM we Wroctawiu (ryc. 2, 3).

W wyniku zastosowanego leczenia uzyskano dalsza
redukcje obrzeku w zakresie lewej korczyny dolnej
(ryc. 4). Réznica obwoddw koriczyn wyniosta na pozio-
mie tydki 5,5 cm, a na poziomie uda 2 cm. Bezposrednio
po liposukcji zastosowano bandazowanie kompresyjne,
a nastepnie rajstopy uciskowe 4. klasy ucisku (ryc. 5). Li-
posukcja i okres pooperacyjny przebiegty bez powikfan.
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Figure 5. The patient wearing a class 4 custom compression
garment

Rycina 5. Pacjentka w rajstopach uciskowych 4. klasy ucisku

which does not remove subcutaneous fat tissue arising
from lymph accumulation [8]. The effectiveness of lipo-
suction is proven in treatment of upper limb post-mas-
tectomy lymphoedema [6, |3]. Liposuction can be used
in the treatment of primary and secondary upper limb
lymphoedema as the treatment of choice, with better
results when combined with compression treatment [6].

Most published papers on liposuction in lymphoede-
ma describe the results of upper limb lymphoedema
treatment. Liposuction in the treatment of lower limb
lymphoedema is less common, although the results may
be encouraging [14, 15].

Conslusions
In the above case, liposuction followed by compres-
sion therapy had a good therapeutic effect. Significant
reduction in limb volume was accompanied with a good
cosmetic result.
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mikrochirurgii, w ktérych tkanka podskérna powstata
w wyniku zastoju chtonki nie jest usuwana [8]. Dotych-
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zwtaszcza w potaczeniu z terapia kompresyjna [6, |3].
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nego konczyn dolnych s3 mniejsze. Pomimo tego efekty
moga by¢ zachecajace [14, 15].

Whioski
W przypadku opisywanej w pracy pacjentki wy-
bor liposukcji wraz z nastepowa kompresoterapia
przyniost dobry efekt terapeutyczny, czyli redukcje
obwodu konczyny o 3,5 cm, wraz z poprawa spraw-
nosci fizycznej chorej oraz korzystnym efektem ko-
smetycznym.
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