Tratamiento conservador en
ameloblastoma uniquistico,
con seguimiento a 32
meses. Reporte de caso

Conservative treatment of an unicyistic ameloblastoma, with a 32
months follow-up. Case report
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Resumen

Introduccién: el ameloblastoma uniquistico (AU) es una variante del ameloblastoma convencional, que puede
originarse del epitelio odontogénico. Normalmente se presenta entre la segunda y tercera década de vida, prin-
cipalmente en la zona posterior de la mandibula. Radiograficamente se observa como una imagen radiolucida

unilocular bien definida, corticalizado o parcialmente corticalizado, asociado a un diente no erupcionado.

Presentacion del caso clinico: se presenta una nifia de 9 afos, sin antecedentes médicos ni familiares relevan-
tes, por un gran aumento de volumen en zona mandibular derecha, sin presencia de dolor, que provoca asi-
metria del tercio facial inferior del lado afectado. En el estudio imagenoldgico se observé una lesién unilocular
en zona mandibular derecha que se extendia desde la incisura mandibular hasta el diente 4.5, produciendo
adelgazamiento y expansion de tablas 6seas. La biopsia incisional dio resultado sugerente de AU. Se abordd
de manera conservadora mediante tratamiento de descompresion, usando dos canulas. Se obtuvo una reduc-
cion de aproximadamente 36 % al cabo de 32 meses de seguimiento. Se continuara con controles clinicos y

radiograficos hasta alcanzar una reduccion de al menos 50 % de su tamafio, para enuclear la lesion.

Conclusién: el tratamiento del AU debe planificarse principalmente de acuerdo al subtipo histolégico y a su
comportamiento bioldgico, y debe mantenerse al paciente bajo un estricto control clinico y radiografico. Es
necesario informar, motivar y comprometer al paciente o tutor, para que sea consciente de su responsabilidad

en el éxito del tratamiento.

Palabras clave: tumor odontogénico, ameloblastoma, ameloblastoma uniquistico, tratamiento conservador

Abstract

Introduction: Unicystic ameloblastoma (UA) is a variant of conventional ameloblastoma, which can originate
from the odontogenic epithelium. It usually occurs between the second and third decade of life, mainly in the
posterior area of the mandible. Radiographically, it is observed as a well-defined, corticated or partially cortica-

ted unilocular radiolucent image, associated with a non-erupted tooth.

Presentation of the clinical case: a 9-year-old girl is evaluated, with no relevant medical or family history, due
to a large painless swelling in the right mandibular area, which causes asymmetry of the lower facial third of
the affected side. In the imaging study, a unilocular lesion was observed in the right mandibular area, which
extended from the mandibular notch to the tooth 4.5, leading to thinning and bone expansion. The incisional
biopsy gave a suggestive result of UA. Treatment was conservative, by decompression using two cannulas. A
reduction of approximately 36% after 32 months follow-up was obtained. Clinical and radiographic controls will

continue until a reduction of at least 50 % of the size lesion is achieved, to enucleate it.

Conclusion: AU treatment should be planned mainly according to the histological subtype and its biological
behavior, and the patient should be kept under strict clinical and radiographic control. It is necessary to inform,
motivate and engage the patient or guardian, so that he/she is aware of his/her responsibility in the treatment

success.

Keywords: odontogenic tumor, ameloblastoma, unicystic ameloblastoma, conservative treatment.

Resumo

Introdugéo: O ameloblastoma unicistico (AU) é uma variagdo do ameloblastoma convencional, que pode origi-
nar do epitélio odontogenic. Geralmente ocorre entre a segunda e terceira década de vida, principalmente na
area posterior da mandibula. Radiograficamente, é observada como uma imagem radiolucidal ndo unilocular

bem definida, cortilimestone ou cortilimestone parcialmente, associada a um dente ndo expirado.
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Apresentagdo do caso clinico: Apresentagao do caso clinico: uma menina de 9 anos, sem histérico médico ou
familiares relevantes, é apresentada por um grande aumento no volume na area da mandibula direita, sem
presenca de dor, o que causa assimetria do tergo facial inferior do lado afetado. O estudo da imagem latente
observou uma lesao unilocular na area mandibular direita que estendeu da incisura mandibular ao dente 4.5,
causando a diluicao e a expansao de placas do osso. A bidpsia incisional resultou em AU sugestiva. Foi abor-
dado conservadoramente pelo tratamento de descompressao, usando duas canulas. Uma redugao de apro-
ximadamente 36% foi alcangada apds 32 meses de acompanhamento. Os controles clinicos e radiograficos

continuarao até que pelo menos 50% de seu tamanho seja reduzido, para ferimento enuclear.

Concluséo: O tratamento da AU deve ser planejado principalmente de acordo com o subtipo histolégico e
seu comportamento bioldgico, devendo o paciente ser mantido sob-rigoroso controle clinico e radiografico.
E necessario informar, motivar e envolver o paciente ou responsavel, para que ele tenha consciéncia de sua

responsabilidade no sucesso do tratamento.

Palavras-chave: tumor odontogénico, ameloblastoma, ameloblastoma unicistico, tratamento conservador.

1. Introduccidon

El ameloblastoma es una neoplasia benigna localmente agresiva (1), que puede origi-
narse del epitelio odontogénico, tal como restos de la lamina dental, restos epiteliales
de Malassez o epitelio reducido del esmalte (2). La Organizacién Mundial de la Salud
(OMS) clasifica los ameloblastomas en tres grupos: ameloblastoma convencional,
ameloblastoma uniquistico y ameloblastoma periférico/extradseo (3).

El ameloblastoma uniquistico (AU) es una variante intradsea con caracteristi-
cas clinicas y radiograficas similares a las de un quiste (4). Sin embargo, al examen
histopatologico parte de la cavidad quistica del AU esta revestida por epitelio ame-
loblastico (5). EI AU comprende entre el 5y 22 % de los ameloblastomas, siendo
el de menor agresividad (3,6). Se presenta principalmente en la zona posterior de
la mandibula, siguiéndole la zona anterior de mandibula y con menor frecuencia el
maxilar (7,8). Aproximadamente el 50 % de los casos de AU se diagnostican entre la
segunda y tercera década de vida (7), sin embargo, se han encontrado casos de AU
en pacientes menores de 10 afios (9-11). Los AU no tienen predileccion por sexo (11).
Radiograficamente se presentan como imagenes uniloculares radiollcidas, de limi-
tes definidos, corticalizados o parcialmente corticalizados, comunmente asociados
a dientes no erupcionados (8). Los AU tienen un crecimiento en sentido vestibulo-lin-
gual/palatino y pueden provocar rizalisis en dientes adyacente (3).

Actualmente el tratamiento a seguir del AU no es claro. Puede ser manejado de
forma conservadora mediante marsupializacion o descompresion, ambos seguidos
de enucleacion, o solo mediante enucleacion (2, 12). El AU también puede ser mane-
jado de forma radical mediante reseccion ¢sea segmentaria de la zona anatémica
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afectada, con margenes de seguridad (4). Se postula que el AU, al presentarse mi-
croscopicamente de forma quistica, responde de manera favorable al tratamiento
conservador (2). Sin embargo, esto ha sido cuestionado porque se han reportado
recurrencias en algunos casos tratados conservadoramente (1, 13, 2).

El propdsito del presente articulo es reportar un caso de un AU en la zona man-
dibular derecha en una nifia de 9 afios, manejado bajo un tratamiento de descompre-
sion con un seguimiento a 32 meses.

2. Presentacion del caso clinico

Paciente de sexo femenino de 9 afios, sin antecedentes médicos ni familiares rele-
vantes, acudio a una clinica odontoldgica privada el afio 2017, por un gran aumento
de volumen en zona mandibular derecha, sin presencia de dolor. Al examen clinico
extraoral se observo asimetria facial en el tercio inferior derecho. Al examen clinico
intraoral se observo inflamacion de la mucosa que se extendia desde el primer molar
inferior derecho a la zona retromolar, de consistencia dura, sin presencia de Ulceras o
cambios de coloracion. Inicialmente la paciente fue atendida por un médico trauma-
télogo, el cual solicitd un examen de tomografia axial computarizada (TAC) sin medio
de contraste (figura 1).

Figura 1. Tomografia axial computarizada Ay B. imagenes coronales, C. Imagen sagital,
D. Imagen axial.

Fuente: elaboracién propia
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En la TAC se observa una lesion hipodensa en zona de cuerpo y rama mandi-
bular derecha, que produce una gran expansion y adelgazamiento de las tablas ¢seas
vestibulares y linguales. Se derivo a la paciente a un cirujano maxilofacial, quien le
solicité una radiografia panoréamica (figura 2).

Figura 2. Radiografia panoramica.
Fuente: elaboracién propia

En la radiografia panoramica, se observo en la zona de cuerpo y rama mandi-
bular derecha una imagen radiolicida unilocular de limites definidos, parcialmente
corticalizada, que se extendia desde la incisura mandibular hasta el diente 4.5, despla-
zando el diente 4.7 hacia posterior y caudal. En el reporte de la radiografia panoramica
se propusieron tres diagnosticos diferenciales en el siguiente orden: 1) ameloblasto-
ma, 2) queratoquiste, 3) quiste dentigero.

La paciente fue derivada a un hospital infantil en Santiago de Chile. En dicho
hospital, el cirujano maxilofacial indicé una biopsia incisional para un examen histopa-
tologico, e incluyd un analisis inmunohistoquimico para el antigeno Ki67. Se encontrd
una pared quistica con revestimiento epitelial odontogénico, con células epiteliales
empalizadas en la capa basal con una inversion en su polaridad nuclear, sugerente
a AU. El analisis inmunohistoquimico para Ki67 mostré un porcentaje de 10 % de
proliferacion celular. En base a estos resultados se definieron dos alternativas tera-
péuticas: 1) tratamiento radical: hemimandibulectomia con margenes de seguridad,
como tratamiento definitivo, para evitar la recurrencia, 2) tratamiento conservador:
descompresion con seguimiento, y posteriormente enucleacion de la lesion. Se de-
cidio la segunda alternativa considerando que la extension de la lesion era grande,
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tanto en sentido vestibulo-lingual como antero-posterior. Se instalaron dos canulas de
descompresion orientadas paralelamente entre si, de anterior a posterior. Se indico a
la paciente realizar controles clinicos de canulas y asepsia y antisepsia de las canulas
mediante clorhexidina al 2 %. Se indicé controles radiograficos mediante tomografia
computarizada de haz cénico (TCHC) cada tres meses (figuras 3y 4).

coronal ant. ramas mand.

axtal torcio

F| ura 3. Primer control radiografico mediante tomografia computarizada de haz cénico
0s 3 meses posterior a la instalacion de las cdnulas de descompresion. A. Reconstruc-
cién panoramica. B. Imagen sagital. C. Imagen axial. D. Imagen coronal.

Fuente: elaboracién propia

g 2
coronal ant. ramas mand.

. ="

Figura 4. Segundo control radiografico mediante tomografia computarizada de haz cé-
nico a los 6 meses posterior a la instalacion de las canulas de descompresién. A. Recons-
truccion panoramica. B. Imagen sagital. C. Imagen axial. D. Imagen coronal.

Fuente: elaboracién propia
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El afio 2018 la paciente no se sometid a ningun control clinico de canulas, ni
controles radiograficos, esto debido a que el tutor de la paciente abandon¢ el trata-
miento. El afio 2019 la paciente retoma el tratamiento, y el cirujano cambia la orienta-
cion de las canulas de descompresion orientando una en sentido antero-posterior y
la otra en sentido craneo-caudal. El mismo afo 2019, el tutor acude con la paciente
a una clinica odontoldgica privada en Talca, Chile, quien es evaluada por un cirujano
maxilofacial, que solicitd un examen de TCHC (figura 5).

WL/

Wl S TN 1

T

Figura 5. Tercer control radiografico mediante tomografia computarizada de haz conico

a los 29 meses posterior a la instalacion de las canulas de descompresion. A. Reconstruc-

cion ﬁanorémica B. Imagen sagital, C. Imagen axial, D. Imagen coronal. Se observa ima-

gen hipodensa expandiendo tablas 6seas vestibularg lingual, desplazando los dientes
4.7y 4.8 y rechazando el canal mandibular hacia caudal.

Fuente: elaboracién propia.

Enbase alas imagenes de la TCHC se le sugirio al tutor de la paciente continuar
con el tratamiento de descompresién o hacerle el tratamiento quirdrgico. El tutor de la
paciente decide retomar el tratamiento de descompresion. Se evaluaron las canulas
de descompresion, las cuales estaban obstruidas y se procedio a su asepsia y anti-
sepsia mediante clorhexidina al 2 %. Se indicé el siguiente control de canulas y control
radiografico con TCHC a los 3 meses (figura 6).
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Figura 6. Ultimo control radiografico mediante tomografia computarizada de haz céni-
co a los 32 meses posterior a la instalacion de las canulas de descompresion A. Recons-
truccidon panoramica B. Imagen axial, C. Imagen coronal, D. Imagen sagital.

Fuente: elaboracién propia

Con el software Romexis, version 5.3.1.6 (Planmeca, Helsinki, Finlandia), se
obtuvieron las areas de los volumenes de la lesion, para cuantificar la reduccion de ta-
mafio de la lesion. Para ello se uso el primer control radiografico con TCHC (30,3cm?)
y el ultimo control radiografico con TCHC (19,6cm?) (figura 7).

Region vol 30,322 cm® Regionvol 19,617 cmy’

Figura 7: A. Imagen tridimensional de cdlculo de 4rea de la lesidn del primer control ra-
diografico en TCHC. B. Imagen tridimensional del calculo de area de la lesion del ultimo
control radiografico en TCHC.

Fuente: elaboracion propia
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Se obtuvo un porcentaje de reduccién de 36 %. La paciente continua a la fecha
en control clinico y radiografico, para evitar posibles complicaciones, a la espera de
una reduccion aun mayor que permita la completa enucleacion de la lesion, con me-
nos riesgos para la paciente.

3. Discusion

Se presentd un AU en una paciente de 9 afios, tratada mediante un tratamiento
conservador, con seguimiento a 32 meses. Se han reportado pocos casos de AU
manejados bajo tratamiento conservador con un amplio tiempo de seguimiento (2).

En el caso presentado se muestra un AU en la zona posterior mandibular dere-
cha en una paciente de 9 afios. Esta edad de presentacion es atipica, ya que el AU es
poco frecuente en menores a 10 afios (12). El presente caso mostré caracteristicas
clinicas que concuerdan con lo descrito en la literatura, es decir, tumefaccion en la
zona posterior de la mandibula, asintomatico, mucosa de recubrimiento de aspecto
normal y asimetria facial (8).

Respecto del manejo imagenoldgico inicial del caso presentado, éste podria
considerarse incorrecto, ya que el primer examen realizado fue una TAC. Debe tenerse
en cuenta que la TAC u otros examenes tridimensionales complejos, deben solicitarse
cuando los examenes convencionales a dosis mas bajas de radiacion ionizante no
entregan suficiente informacion diagndstica (14-16). Ademds, la TCHC obtiene la mis-
ma informacion de tejidos 6seos y dentarios, con dosis de radiacion habitualmente
menores en comparacion con la TAC (16).

En el presente caso, de acuerdo con las caracteristicas observadas en la radio-
grafia panoramica del afio 2017 (figura 2), se establecié el ameloblastoma como diag-
nostico presuntivo en primera instancia, seguido de queratoquiste y quiste dentigero.
El AU carece de caracteristicas patognomonicas que permitan identificarlo y diferen-
ciarlo facilmente de otras lesiones odontogénicas (17). De acuerdo con las caracte-
risticas clinicas y radiograficas iniciales los autores planteamos de diferente forma el
orden de los diagnosticos presuntivos establecidos por el radiélogo en la radiografia
panoramica: 1) quiste dentigero, 2) queratoquiste, 3) ameloblastoma convencional.
Se propone por las siguientes razones: 1) Quiste dentigero debido a que clinicamente
tiene una alta incidencia entre la segunda y tercera década de vida, presentandose
con mayor frecuencia en la zona posterior de la mandibula (7). Radiograficamente
el quiste dentigero se observa como una lesion radioltcida unilocular que rodea la
corona de un diente no erupcionado (3). En el caso presentado, la lesion estaba re-
lacionada a un diente no erupcionado. Para 2) Queratoquiste, clinicamente tiene una
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incidencia entre la primera y cuarta década de vida, afectando la regién posterior de
la mandibula con mayor frecuencia (3). Radiograficamente el queratoquiste se pre-
senta como una lesion radioltcida unilocular o multilocular que adelgaza corticales,
de crecimiento en sentido antero-posterior, y tienden a producir una leve expansion
de tablas 6seas (18). Sin embargo, en el caso presentado, la lesion producia una gran
expansion en tablas vestibular y lingual que provocaron una asimetria facial evidente.
Para 3) Ameloblastoma convencional tiene una incidencia entre la tercera y sépti-
ma década de vida, rara vez se presenta en pacientes menores a 20 afos. También,
suele producir tumefaccion, normalmente afecta la zona posterior de la mandibula
y tiene una leve predileccion por las mujeres de raza negra (3,7). Radiograficamente
el ameloblastoma convencional se presenta como una imagen radioltcida de forma
multilocular, produce expansion de tablas dseas, desplazamiento y rizalisis de dientes
adyacentes (7). Sin embargo, en el caso presentado, la paciente tiene 9 afios y radio-
graficamente se observa como una lesion de forma unilocular de limites definidos
parcialmente corticalizados.

Con relacion a la histologia del presente caso, esta fue compatible con AU. Una
caracteristica de los ameloblastomas en general es que presentan células epiteliales
en la capa basal con inversion de polaridad nuclear, lo que podria considerarse como
caracteristica patognomonica (7). Dicha inversion de polaridad estuvo presente en el
analisis histopatologico del caso presentado. Ademas, el analisis inmunohistoquimico
para Ki67, proteina que detecta el indice de proliferacion celular, encontré un indice de
proliferacion celular escaso. Este analisis inmunohistoquimico de Ki67 descartd una
patologia maligna, ya que Ki67 normalmente muestra un indice de proliferacion alto
en patologias malignas (19).

En el presente caso se confirmdé un AU de subtipo luminal. La OMS clasifica
histolégicamente al AU en: 1) AU luminal, en el que sus componentes tumorales se
organizan en la superficie luminal del quiste, 2) AU intraluminal, en el que los compo-
nentes tumorales se proyectan desde la superficie luminal del quiste hacia el lumen
quistico, y 3) AU mural, en el que su superficie luminal se encuentra infiltrada por
alguna variante histoldgica del ameloblastoma convencional (3, 7). Al estudio his-
topatoldgico, el AU en su superficie quistica puede presentar una combinacién de
diferentes sub tipos histolégicos (20). Sin embargo, para visualizar la presencia de
diferentes subtipos histolégicos, se debe realizar la enucleacion completa de la lesion
y analizar la superficie quistica en su totalidad (12).

La clasificacion histolégica del AU se relaciona con su comportamiento bio-
l6gico, por lo tanto, también con su tratamiento y prondstico (21). En relacion con
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el comportamiento biolégico del AU, los subtipos luminal e intraluminal son menos
agresivos que el subtipo mural (2).

Con relacion al tratamiento, una de las controversias generadas por el AU ra-
dica en la diversidad de enfoques terapéuticos (10). En el presente caso se eligio el
tratamiento de descompresion, teniendo como objetivo reducir el tamarfio de la le-
sion. Este tratamiento ademas favorece la metaplasia del epitelio quistico de la lesion,
transformandolo en epitelio de la mucosa oral (12). Cabe sefialar, sin embargo, en el
caso presentado la metaplasia no se verificé mediante un estudio histopatoldgico.
Ademads se tuvo en cuenta factores como: 1) gran tamafio de la lesién, para evitar una
fractura patoldgica, debido al adelgazamiento de las tablas ¢seas vestibular y lingual
observadas en los estudios imagenoldgicos del caso presentado; 2) localizacion de
la lesion, debido a que se presento en la zona posterior de la mandibula, comprome-
tiendo estructuras importantes como el canal mandibular y los dientes 4.6 y 4.7, los
cuales deberian ser extraidos en caso de un tratamiento radical; 3) subtipo histolo-
gico; 4) edad del paciente; y 5) posibles complicaciones post-operatorias (22). Los
tratamientos radicales en pacientes menores de 12 afios podrian generar numerosas
complicaciones, tales como cambios funcionales (masticacion, deglucion, fonacién),
y deformidades faciales, afectado la calidad de vida (12, 11, 23).

En relacion con la reduccion de tamafio de los AU en el tiempo, mediante
descompresion, no existe un tiempo determinado para el cambio de tamafo de una
lesion. Sin embargo, se ha recomendado que debiera alcanzarse una reduccién de
tamafio de al menos 50 %, para que la lesién pueda ser enucleada (24,25). Si bien en
el caso presentado se obtuvo una reduccion de aproximadamente un tercio de tama-
fio, esta reduccién se considerd aceptable considerando que la paciente abandono
el tratamiento durante un afio. Sin embargo, por no alcanzar el 50 % de reduccion
recomendado por la literatura, aun no se ha procedido a la enucleacion de la lesion.

Es posible usar la TCHC o radiografia panoramica como métodos de control
radiogréfico para verificar cambios de tamafio de una lesion (12). La TCHC permite
realizar un analisis tridimensional de la lesion, aportando incluso valores numéricos de
reduccion del tamafio de lesiones. Sin embargo, esta tecnologia no siempre es usada,
debido que requiere de herramientas especiales para la medicion de volumenes, que
habitualmente no estan incluidas en los softwares que provee el fabricante de estos
equipos. Ademas, los examenes de TCHC poseen un mayor costo para el paciente
en comparacion con la radiografia panoramica (25). La radiografia panoramica, al
evaluar de forma bidimensional una lesion tridimensional, es menor en su precision
debido a que la radiografia panoramica no permite una evaluacién de la extension
vestibulo-lingual de las lesiones (24).

Revista Nacional de Odontologia e-ISSN 2357-4607 /Vol. 18, no. 2 / julio-diciembre 2022 / Medellin, Colombia
Universidad Cooperativa de Colombia



12 Tratamiento conservador en ameloblastoma uniquistico, con seguimiento a 32 meses. Reporte de caso

En el presente caso se indicaron controles radiograficos y clinicos cada tres me-
ses, lo que concuerda con algunos autores que consideran que las lesiones quisticas
localmente agresivas bajo tratamiento de descompresion deben controlarse con esta
periodicidad (26, 27). Sin embargo, no existe un consenso respecto a la periodicidad
de los controles radiograficos y clinicos para AU tratados mediante descompresion.
De hecho, otros autores sugieren controles radiograficos cada seis meses, debido a
que en periodos mas cortos de tiempo es posible que la reduccion de tamafio no sea
evidente (2).

En relacion con el prondstico, el AU tiene un prondstico bueno, ya que su re-
currencia es baja, aunque ésta puede variar seguin su enfoque terapéutico y subtipo
histolégico (10). El presente caso al ser manejado bajo tratamiento conservador y
presentar un subtipo de AU luminal, tendria un 2,0 % de riesgo de presentar recurrencia
(2). Si bien el AU tiene un comportamiento benigno, existe una minima potencialidad
de transformacion maligna (23). La transformacion maligna puede deberse a que la
lesion es tratada de manera incorrecta, es decir mediante cirugias multiples, en las
cuales se siguen presentando recidivas. Ademas, puede atribuirsele a un manejo con-
servador inadecuado, a través de una enucleacion parcial de la lesion, dejando restos
epiteliales en el interior de zona afectada, como en el caso de lesiones de gran tamafio
o zonas de dificil acceso (28).

En el presente caso, si bien se ha conseguido una reduccion considerable del
tamafo de la lesion, se continuara con el tratamiento de descompresién, con con-
troles clinicos y radiograficos cada seis meses. Se espera asi alcanzar el 50 % de
reduccion, que permita su enucleacion completa. Esta decision, tomada en conjunto
con el tutor de la paciente, permitira mantener controlada la paciente, favoreciendo
que la paciente continte con su crecimiento y desarrollo mandibular.

4. Conclusiones

El tratamiento del AU debe planificarse principalmente de acuerdo al subtipo histold-
gico y a su comportamiento biologico. Sin embargo, en casos en que los pacientes
se encuentran en crecimiento esqueletal, como en el caso presentado, podria optarse
por tratamientos conservadores. Es fundamental mantener al paciente bajo un estric-
to control clinico y radiografico, independientemente del tratamiento escogido. Por lo
tanto, es necesario informar, motivar y comprometer al paciente o familiar a cargo,
para que sea consciente de su responsabilidad en el éxito del tratamiento.
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