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Long-term remission in a patient with hypereosinophilic syndrome
successfully treated with benralisumab

Dtugotrwata remisja u pacjentki z zespotem hipereozynofilowym
skutecznie leczonej benralizumabem
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Introduction: Hypereosinophilic syndrome (HES) is charac-
terized by prolonged eosinophilia and organ damage with-
out secondary causes. Recent treatments include a huma-
nized monoclonal antibody against the interleukin-5
receptor a, expressed on human eosinophils (Fig. 1).

The case was prepared with the patient’s informed consent.
Case description: We present a patient with HES, mani-
festing with bronchial asthma, pansinusitis, and respirato-
ry failure diagnosed in 2017. Chest CT showed interstitial
infiltrates, and tests revealed eosinophilia (8,286 cells/ul).
Firstly, glucocorticoids and bronchodilators led to moderate
improvement. Elevated eosinophils (8%) in BAL fluid and
negative autoimmune antibodies were found. Attempts to
taper glucocorticoids caused flare-ups, leading to therapy
with mepolizumab until 2019. Despite treatment, the pa-
tient experienced recurrent respiratory symptoms and pan-
sinusitis. Surgery revealed eosinophilic infiltrates.

In 2019, the patient was admitted with dyspnea and cough.
Tests revealed eosinophilia (2,840 cells/ul) and elevated IgE
(134 1U/ml). Stool samples were negative for parasites, and
genetic tests showed no mutations. Bone marrow aspirate
indicated elevated eosinophils (< 10%). High-resolution CT
revealed ground glass opacities (Fig. 2). Increased eosino-
phils (10%) in BAL fluid confirmed an HES flare. Treatment
with intravenous methylprednisolone, inhaled glucocorti-
coids, and bronchodilators was initiated. Reducing meth-
ylprednisolone below 32 mg/day led to flare-ups. Off-label
benralizumab (30 mg s.c. every 4-6 weeks) started in 2020
resulted in significant improvement, normalized eosinophil
count, and discontinuation of methylprednisolone. No sig-
nificant side effects were observed during a follow-up peri-
od of over four years.

Conclusions: The presented case underscores the effec-
tiveness of benralizumab in achieving long-term remission
in HES. Further clinical trials are necessary to confirm these
results.

Reumatologia 2024; 62/4 (Suppl 1)

Wprowadzenie: Zespét hipereozynofilowy (HES) charak-
teryzuje sie przewlekta eozynofilia oraz uszkodzeniem
narzadéw bez wtérnych przyczyn. Ostatnio stosuje sie
humanizowane przeciwciato monoklonalne skierowane
przeciwko receptorowi interleukiny 5o, obecnemu na ludz-
kich eozynofilach (ryc. 1).

Opis przypadku przygotowano za zgoda pacjentki.

Opis przypadku: Przedstawiamy przypadek pacjentkiz HES,
u ktorej w 2017 r. zdiagnozowano astme oskrzelowa, zapale-
nie zatok i niewydolnos¢ oddechowa. Tomografia klatki pier-
siowej wykazata nacieki sSrodmigzszowe, a morfologia krwi
eozynofilie (8286 komarek/pl). Poczatkowe leczenie glikokor-
tykosteroidami i lekami rozszerzajgcymi oskrzela przyniosto
umiarkowang poprawe. W poptuczynach oskrzelowo-peche-
rzykowych (BAL) stwierdzono eozynofilie (8%), a badania se-
rologiczne nie wykazaty autoprzeciwciat. Proby zmniejszenia
dawki glikokortykosteroidéw prowadzity do zaostrzen, co
wymusito leczenie mepolizumabem do 2019 r. Mimo terapii,
pacjentka miata nawracajace objawy oddechowe i zapalenie
zatok. Operacja zatok wykazata nacieki eozynofilowe.

W 2019 r. pacjentka byta hospitalizowana z powodu duszno-
Sci i kaszlu. Badania wykazaty eozynofilie (2840 komarek/ul)
oraz podwyzszony poziom IgE (134 1U/ml). Probki katu byty
ujemne na pasozyty, a badania genetyczne nie wykazaty mu-
tacji. Aspirat szpiku kostnego wskazywat na podwyzszony
poziom eozynofili (< 10%). Tomografia wysokiej rozdzielczo-
sci ujawnita zmiany ,,matowego szkta” (ryc. 2). Zwiekszona
liczba eozynofili (10%) w ptynie BAL potwierdzita zaostrzenie
HES. Rozpoczgto leczenie dozylnym metylprednizolonem,
wziewnymi glikokortykosteroidami i lekami rozszerzajgcy-
mi oskrzela. Zmniejszenie metylprednizolonu ponizej 32 mg/
dobe prowadzito do zaostrzen. Leczenie benralizumabem
(30 mg s.c. co 4-6 tygodni) rozpoczeto w 2020 ., co przy-
niosto znaczng poprawe i normalizacje liczby eozynofili,
umozliwiajac odstawienie metylprednizolonu. Przez 4 lata
nie stwierdzono istotnych dziatan niepozadanych.
Whioski: Przypadek ten ilustruje skutecznos¢ benralizuma-
bu w osigganiu dtugotrwatej remisji w HES. Konieczne sg
dalsze badania kliniczne, aby potwierdzi¢ te wyniki.
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Fig. 1. Benralizumab — targeted antieosinophilic activity.

Ryc. 1. Benralizumab — celowane dziatanie antyeozynoflowe.

Fig. 2. Image of a “frosted glass” visible in a high-resolution CT scan.
Ryc. 2. Obraz ,matowej szyby” widoczny w badaniu TK wysokiej rozdzielcznosci.
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