v

=8
i =58 ODOUS cienTIFICA
_ ODOUS CIENTIFICA Vol. 25 No. I, Enero - Junio 2024 / =—J

<«

Print ISSN: 1315-2823

Tratamiento conservador de ameloblastoma en paciente joven:
reporte de caso y revision de la literatura

Conservative treatment of ameloblastoma in a young patient:
Case report and literature review

Portocarrero D. José!, Mora R. Oscar’
'0dontélogo. Universidad de Carabobo. Valencia, Venezuela. ?PhD, Cirujano Bucal y
Maxilofacial, Profesor titular jubilado. Universidad de Carabobo. Valencia, Venezuela.

portocarrerojj@hotmail.com

Recibido 04/09/2023
Aceptado 22/10/2023

Resumen

Los ameloblastomas son neoplasias benignas localmente agresivas con capacidad considerable de
recurrencia. Su incidencia en la poblacion pediatrica y adolescente es baja por lo que los estudios en este
grupo etario no han sido numerosos. En el presente reporte de caso se trata a paciente de 13 afios con una
terapéutica conservadora con la finalidad de no provocar comorbilidades que afecten el desarrollo a largo
plazo. Se relatan todos los hallazgos notorios a nivel radiografico e histopatologico que permitieron la
seleccion de la terapia no-agresiva. Adicionalmente, se hace una revision bibliografica de series de casos
de ameloblastomas en ninos y adolescentes con el objetivo de reflejar la mayor tendencia a los
procedimientos conservadores y al manejo postoperatorio a largo plazo.
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Sumary

Transverse

Ameloblastomas are locally aggressive benign neoplasms with considerable capacity for recurrence. Their
incidence in the pediatric and adolescent population is low, so studies in this age group have not been
numerous. In the present case report a 13-year-old patient is treated with a conservative approach in order
not to cause comorbidities that affect long-term development. All the radiographic and histopathologic
findings that allowed the selection of non-aggressive therapy are reported. Additionally, a bibliographic
review of case series of ameloblastoma in children and adolescents is made in order to reflect the greater
tendency to conservative procedures and long-term postoperative management.

Keywords: ameloblastoma, child and adolescent, conservative treatment

Portocarrero, J., Mora, O. Tratamiento conservador de ameloblastoma en paciente joven: reporte de caso y revision de la literatura.
Odous Cientifica. 2024; 25(1): 47-57 47



“=2

= OoDOUS
= CIENTIFICA <

Introduccion

El ameloblastoma se define como una neoplasia
odontogénica  epitelial de crecimiento pro-
gresivo, generalmente intradseo, caracterizada
por su expansion y su recurrencia local si no es
removida adecuadamente. A pesar de su rareza
(incidencia anual de solamente 0.5 casos por
cada millon de poblacion), es el tumor de
maxilar y mandibula més comun si se excluyen
los odontomas.!

La OMS clasifica a estas lesiones dentro del
grupo de tumores odontogénicos epiteliales
benignos. Pueden aparecer en cuatro tipos de
presentaciones diferentes, las cuales merecen
consideraciones particulares debido a las
potenciales variables que pueden existir en su
comportamiento, tratamiento y prondstico, estas
son:

1. Ameloblastoma convencional/sélido 0
multiquistico (0,5 de casos por millon de
poblacion)

2. Ameloblastoma tipo uniquistico (entre 5 y
22% de todos los casos)

3. Ameloblastoma extraoseo/tipo periférico (del
1% al 10% de todos los casos)

4. Ameloblastoma adenoide (40 casos reportados
aproximadamente)

5. Ameloblastoma metastasico (1,79 casos por
cada 10 millones de poblacién en EE.UU.)!

Los ameloblastomas  sélidos/multiquisticos
pueden presentar distintos subtipos histolégicos.
El patron folicular es el mas comun, seguido del
plexiforme. Los menos frecuentes incluyen los
tipos: acantomatoso, de células granulares,
desmoplastico y de células basales.?

Los ameloblastomas se presentan en ambos sexos
con ligera predileccion en el sexo masculino.?
Aproximadamente el  80-85% de los
ameloblastomas aparecen en la region molar y
rama ascendente de la mandibula, seguido por la
zona de la sinfisis mandibular. El 15-20% restante
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aparece en el maxilar, usualmente en la porcion
posterior.*

De acuerdo a la literatura, esta patologia puede
aparecer en todos los grupos etarios, aunque con
una mayor incidencia en la tercera y cuarta década
de vida. El tumor en personas jovenes es raro,
representando aproximadamente el 10-15% de
todos los casos reportados,”®y con un predominio
de lesiones uniquisticas.””

Su tratamiento varia dependiendo de sus
caracteristicas  clinicas,  radiograficas e
histopatologicas. Los tratamientos agresivos,
tales como la reseccion marginal o la
hemimandibulectomia, han sido tradicional-
mente recomendados debido a la alta tasa de
recidiva de este tumor, pero también se pueden
utilizar otros métodos mas conservadores como la
descompresion, marsupializacion, enucleacion,
curetaje 0o una combinacion de todas estas
técnicas.!”

Para la fecha, la terapéutica aplicada a pacientes
en general es tema de controversias, pero muy
especialmente en nifios y jovenes. El potencial de
crecimiento a edades tempranas debe ser tomado
en cuenta, debido al desafio que representa el uso
de placas de reconstruccion y su profundo efecto
en las dinamicas de crecimiento 6seo, dentario y
de tejidos blandos. Teniendo también en cuenta lo
fundamental del aspecto fisico estético y
funcional para el sano desarrollo mental y
emocional de un nifio y adolescente.'!

Este reporte de caso tiene por objetivo presentar
el tratamiento conservador en un paciente
adolescente con resultados exitosos mostrados en
mas de 9 afios de seguimiento, con la finalidad de
reforzar la tendencia a considerar la terapéutica
no-agresiva en jovenes, al igual que la
importancia de las evaluaciones postoperatorias a
largo plazo. Se hace una revision de la literatura
enfocada en series de casos del manejo del
ameloblastoma en nifios y adolescentes.
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Reporte de Caso

Se trata de paciente masculino de 13 afnos quien
inicia enfermedad actual el 15/07/2014 al
presentar aumento de volumen en hemicara
derecha, acude a centro privado de donde es
referido a nuestra consulta en el Centro Médico
Dr. Rafael Guerra Méndez en Valencia el
15/09/2014. Previa firma del consentimiento
informado por parte de la madre del paciente se
procede al llenado de la historia clinica y se
constata que el paciente no presenta antecedentes
de interés, patologias subyacentes ni hébitos
parafuncionales.

Al examen clinico extrabucal se aprecia aumento
de volumen en regién mandibular posterior
derecha, a nivel de cuerpo y angulo y con ausencia
de dolor. Intrabucalmente, se aprecia expansion y
enrojecimiento de la mucosa vestibular
mandibular retromolar derecha. Se indica examen
imagenoldgico tipo tomografia computarizada
cone beam en la que se evidencia una imagen
hipodensa de  bordes hiperdensos de
aproximadamente 20 cm® de volumen, ubicada en
el cuerpo mandibular derecho que se extiende
hacia la rama y region apical de unidad dentaria
37, con zonas de fenestracion de las corticales
O6seas y acompafiada de un tercer molar
desplazado hacia el borde inferior (Figura 1).

Figura 1. Corte panoramico preoperatorio

Debido a sus caracteristicas clinicas y
radiogréficas se plantea el diagnostico provisional
de ameloblastoma uniquistico, manejando los
diagnosticos diferenciales de quiste dentigero y
queratoquiste odontogénico, por lo que se
propone la toma de muestra para biopsia
incisional.

El 18/09/2014 se procede a tomar una biopsia
incisional bajo anestesia local, incluyendo la
extraccion del tercer molar inferior, obteniendo 3
fragmentos de la lesion y dejando un dispositivo
para descomprension tipo drenaje penrose. Las

muestras  son  enviadas  para  estudio
histopatologico, y de las cuales se obtiene
resultado el 30/09/2014 con la siguiente
descripcion: estroma de tejido conectivo fibroso
denso, ocupado casi en su totalidad por células
pequeiias, ovaladas, con ntcleo hipercromatico y
citoplasma eosinofilico, organizadas en cordones
gruesos que se anastomosan entre si formando un
plexo. Algunas células periféricas se ubican en
empalizada, mientras que las centrales se
organizan laxas, imitando al reticulo estrellado
del 6rgano del esmalte de un diente en desarrollo.
Por todas estas caracteristicas se determina el
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diagnéstico de ameloblastoma convencional
solido, plexiforme, con dreas de degeneracion
quistica. Acorde al primer tipo de ameloblastoma
descrito segun la clasificacion de Neville.

Con la lesion ya identificada y tomando en cuenta
la edad del paciente, el tipo histologico del
ameloblastoma y su presentacion radiografica se
decide proceder con una terapia conservadora.
Considerando que el patrén plexiforme, y la corta
edad del paciente aumentaban las posibilidades de
un resultado satisfactorio a largo plazo, asi
evitando cirugias deformantes que impidan un
desarrollo normal fisico, mental y emocional.

Por todo lo anteriormente mencionado, se
determina el mantenimiento del dispositivo para
la descompresion por un tiempo minimo de seis
meses con evaluaciones semanales.
Representante del paciente es informado,
mostrandose conforme y comprometido a
supervisarlo en la indicacion de hacer lavados con
solucion fisiologica 0.9 mas clorhexidina 0.12%
después de cada ingesta de alimentos. (redactar
difeten). Durante los siguientes 3 meses se
procedid a hacer consultas cada siete dias para
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verificar estado de la lesion, cambiar el drenaje de
ser necesario y visualizar la cicatrizacion.
Ademas de valorar el estado de higiene bucal del
paciente. En enero del 2015 adicional a todo lo
anterior se practica la extraccion del segundo
molar inferior derecho (4.7). Durante las
siguientes 4 semanas se mantienen las consultas
semanales para pasar a consultas cada 15 dias por
las préximas 8 semanas.

A finales de abril del 2015, después de evaluar
una nueva tomografia cone beam en la que se
aprecia disminucion importante de la lesion y
aposicion osea en donde antes habia tumoracion
(Figura 2). Se decide practicar una ultima cirugia
para eliminar el remanente de la lesion aplicando
enucleacion mas curetaje y osteotomias selectivas
a las zonas de hueso retentivas donde el curetaje
no alcance a proveer un correcto raspado,
aplicando la técnica de dredging (dragado). Se
toma una muestra para estudiar
histopatologicamente con el resultado de tejido
con fibrosis, inflamacion cronica y hueso
reactivo, todo esto libre de patologia tumoral. Se
mantiene el dispositivo para lavado y drenaje
durante 15 dias adicionales y es retirado.

Figura 2. Corte panoramico preoperatorio a intervencion final

El paciente asiste a multiples consultas,
primeramente trimestrales y luego semestrales;

para constatar la evolucion clinica y radiografica
durante los proximos 2 afios.
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En agosto 2020 se valora nuevamente al paciente
presencial e imagenologicamente a través de una
ortopantomografia, constatando la no recurrencia
de lesion y la formaciéon y mantenimiento de
tejido 6seo en donde antes estaba el tumor, al

igual que la conservacion del conducto y nervio
alveolar inferior, ademas del mantenimiento de la
sensibilidad de la porcion derecha del labio
inferior (Figura 3).

Figura 3. Ortopantomografia del paciente en el 2020

Para julio del 2023 se recibe imagen fotografica
del paciente para evaluacion a distancia donde se

/

constata una simetria facial aceptable y ningin
tipo de sintomatologia (Figura 4).

Figura 4. Paciente en julio 2023, posterior a 9 afios de ser intervenido

Materiales y Métodos

Se realizd una busqueda computarizada de
literatura usando las palabras ameloblastoma —

children — adolescent — pediatric - young en
Medline, seleccionando series de casos en
pacientes jovenes. Se usaron las frases MeSH de
ameloblastoma-children 'y  ameloblastoma-
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adolescent. Como criterios de inclusion se
determinaron 1) series de casos donde se hiciera
la distincion de la presencia de la lesion
(ameloblastoma) en nifios y/o jovenes y lo
especificara en su titulo y 2) que hubiesen sido
publicados desde el afio 2000 en adelante (Tabla
1). Como criterio de exclusion se rechazaron
investigaciones sobre ameloblastoma
metastasico, ameloblastoma maligno, carcinoma
ameloblastico y ameloblastoma adenoide.

Resultados

Acorde a los criterios de inclusion y exclusion se
encontraron 11 publicaciones que van desde el
2002 hasta el 2020. Distintos articulos definieron
diferentes edades maximas para ser incluidos en
el estudio, yendo desde 15 afos hasta los 20. Se
tomaron en cuenta los tipos histologicos
solamente de las lesiones clasificadas como
solidos/multiquisticos. No todos los articulos
tenian la informacién completa con respecto al
tipo histologico de ameloblastoma
solido/multiquistico.

Un total de 387 pacientes menores de 20 afios
presentaron la lesion. De acuerdo a las
investigaciones revisadas la distribucion por sexo
fue de 223 hombres y 164 mujeres, dando una
relacion entre masculino y femenino de 1.3:1. La
edad promedio fue de 14.7 afios. La distribucion
entre maxilar y mandibula en la literatura revisada
muestra que el ameloblastoma tiene una marcada
predileccion por el hueso mandibular, siendo esta
su ubicacion en un 94.8% de los casos.

A nivel radiografico se registraron 141 imagenes
multiloculares y 119 uniloculares, ademas de 6
sin identificar. El patron histologico fue de 242
lesiones solidas/multiquisticas y 131 uniquisticas.
Solamente 6 de los 11 trabajos revisados
especifican el tipo histologico de las lesiones
solidas/multiquisticas estudiadas, encontrandose
60 de tipo folicular, 31 plexiforme, 10 mixtos y 8
que se dividen entre las categorias de
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desmoplasico, células granulares y metaplasia
escamosa.

De todos los articulos investigados se uso
tratamiento conservador en 209 pacientes y
resecciones o tratamientos “radicales” en 156. Con
respecto a las recurrencias, no todos los trabajos
las reflejaron. Sin embargo, se observan que hubo
52 recurrencias en pacientes posterior al
tratamiento conservador y 7 recurrencias en
pacientes con tratamiento radical. Estas
recurrencias fueron diagnosticadas en periodos
que van desde el primer afo y 6 meses después de
la primera intervencion y hasta los catorce afios
posteriores a la cirugia inicial.

Discusion

El ameloblastoma es el tumor clinicamente
significativo mas comun, su relativa frecuencia
iguala la incidencia combinada de todos los otros
tumores  odontogénicos,  excluyendo los
odontomas. Los ameloblastomas son tumores
originados en el epitelio odontogénico,
teoricamente pueden surgir de los restos de la
lamina dental, de un 6rgano dental en desarrollo,
del revestimiento epitelial de wun quiste
odontogénico o de las células basales de la
mucosa bucal.?

En revisiones bibliograficas destacan la dificultad
de determinar con exactitud la incidencia de esta
lesion en pacientes jovenes debido a la amplia
variedad que los autores establecen en la
determinacion de rangos de edades, algunos
usando un limite superior de 20 afios y otros de
18.12 En nuestro caso, la edad del paciente es 13
afios, cercana al promedio de 14.7 afios que se
obtuvo en la revision bibliografica.'®

La mayoria de la literatura hace énfasis en los
hallazgos clinico-radiograficos para la decision de
la conducta a tomar, sin dar mayor consideracion
a las caracteristicas histopatologicas de la lesion,
cuando estos patrones tienen un igual o mayor
peso en la planificacion del tratamiento.'
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Tabla 1. Revision de la literatura de series de casos de ameloblastoma en nifios y adolescentes

Autor Ord" Kat?lle-eb” Arotiba"® | Huang”| Zhang® |Abdulai®| Butt” |Andrade"| Bansal?| Yang® | Okechi*| Total
Aifio .de < 2002 2003 2005 2007 2009 2011 2012 2013 2015 2019 2020 2002
publicacion 2020
N° de casos 11 10 79 15 37 6 27 29 39 104 30 387
Incidencia 11/38 10/26 79/360 15/223 | 37/267 6/48 27/127 | 29/165 | 39/256 Na 30/136 igié
Porcentaje (%) 28.9% 38.5% 21.9% 6.7% 13.9% 12.5% 21.3% 17.5% 15.2% Na 22.1% 19.8%
Rango de edades 12-19 9-20 6-19 9-17 5-18 12-15 10-19 0-18 4.5-18 4-18 10-17 4.5-20
Edad promedio 15.5 16 14.7 13.7 144 14.3 16.1 14 13.6 15 14.4 14.7
Sexo masculino 4 4 45 9 23 2 14 19 26 63 14 223
Sexo femenino 7 6 34 6 14 4 13 10 13 41 16 164
Relacion M/F 1:1.75 1:1.5 1.3:1 1.5:1 1.6:1 1:2 1.1:1 2.1:1 2:1 1.5:1 1:1.1 1.3:1
s . 20
Ubicacién maxilar 1 0 4 1 0 0 0 0 1 11 2 (5.2%)
Ubicacion 367
mandibula 10 10 75 14 37 6 27 29 38 93 28 (94.8%)
Siti p P Angulo- Zona Region C'uerpo C,uerpo Region | Cuerpo Region C'uerpo Cuerpo Region
itio mas comun molar- . -angulo -angulo . . -angulo . -
rama posterior posterior| Rama posterior -rama anterior
rama rama rama rama
Imagenologia Nd 5 47 5 23 2 23 7 12 Nd 17 141
Multilocular
Imagenologia Nd 5 24 10 14 4 4 22 23 Nd 13 119
Unilocular
Patron
histolégico 3 4 65 7 28 2 23 9 20 63 18 242
Multiquistico-
solido
Patron
histologico 8 6 12 8 9 4 4 20 19 29 12 131
Uniquistico
Histologia sélido
/ multiquistico
Folicular Nd 2 Nd 0 18 Nd 21 Nd 4 Nd 15 60
Plexiforme Nd 0 Nd 3 4 Nd 5 Nd 16 Nd 3 31
Desmoplasico-
cel. Granulares- | iy 0 Nd 2 0 Nd 1 Nd 0 Nd 5 8
metaplasia
escamosa
Mixto Nd 2 Nd 2 6 Nd 0 Nd 0 Nd 0 10
Tratamiento 9 5 18 11 29 3 0 10 18 88 18 209
Conservador
Tratamiento 2 5 57 4 8 3 27 15 7 16 12 156
Reseccion
Recurrencia Tto. 3 0 Nd 3 10 3 0 1 1 30 1 52
conservador
Recurrencia Tto. 1 0 Nd 1 0 0 0 1 0 4 0 7
radical reseccion
Tiempo de Smeses 4arios- 1mes- 2afios- | 3meses | 4aifios- 15-20 15 Nd 3meses- 2aiios 1mes-
seguimiento -7afios 13aiios Saiios 17aiios | - 6aifios | 13aiios afios afios 11aiios 17aios

Nota: Na: no aplica. Nd: no definido/no determinado Tto: Tratamiento
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Se ha encontrado que la histopatologia del
ameloblastoma esta significativamente asociada
con su recurrencia. Los ameloblastomas tipo
folicular, de células granulares y acantomatoso
tienen una relativa mayor posibilidad de
recurrencia, y requieren de tratamientos mas
radicales y un seguimiento mas cercano. Los tipos
plexiforme,  desmoplésico,  periférico y
uniquistico muestran un potencial bajo de
recurrencia. Reportando asi un relativo mejor
pronostico los tipos plexiforme y uniquistico
después del tratamiento conservador en
comparacion a los demas tipos histopatologicos. '

En el presente caso el tumor del paciente fue de
patron histologico plexiforme, Este tipo es el
segundo mas comun en los ameloblastomas
solidos, después del folicular, segin la OMS y
demas literatura con respecto a pacientes
jovenes.!->21:24

Por tradicion, el manejo de los ameloblastomas,
particularmente los solidos, es agresivo,
usualmente  con  hemimandibulectomias.'?
Autores recomiendan el uso de tratamientos
conservadores, especificamente la enucleacion
con un correcto curetaje del tejido adyacente mas
marsupializacion de la cavidad ayuda a evaluar la
buena recuperacion de la zona y una posible
recurrencia.'”

La marsupializacion y la descompresion son dos
términos usados de manera intercambiable en
muchos articulos, pero tienen significados
técnicos distintos. La descompresion engloba
todas las opciones usadas para reducir la presion
dentro de una lesidon quistica, mientras que la
marsupializacion es la conversion de la cavidad
quistica en una bolsa abierta que comunica con la
cavidad bucal, muchos dispositivos son utilizados
para mantener esta ventana abierta, tales como
tubos, gasas, obturadores, guantes, entre otros,
todo esto con el objetivo de disminuir la presion
dentro del quiste que da como resultado la
disminucién de la expresion de IL-1a y otras
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citoquinas inflamatorias, permitiendo que tejido
6seo nuevo rellene el defecto. La
marsupializacion también es llamada
procedimiento de Partsch 1. El procedimiento de
Partsch 11 es la enucleacion y cierre primario.'®

Otra opcion a considerar en casos de
ameloblastomas que quieran ser manejados de
forma conservadora en pacientes jovenes, pero
tratando de evitar al maximo defectos
deformantes Oseos, es aplicar la técnica de
“dragado”, la cual aparece descrita en la literatura
desde la década de los 70. En ella se aplican la
fusion de los recursos conservadores:
descompresion,  enucleacién,  curetaje y
osteotomias periféricas para disminuir las
reapariciones tumorales.?’

Correlacionando la apariencia radiografica y el
tipo histopatologico, Andrade reporta que en 20
casos que presentaron apariencia unilocular
fueron diagnosticados como tipo uniquistico y en
todos los casos que se presentd una imagen
multilocular fueron del tipo sélido, sin embargo
hubo dos pacientes que radiograficamente
presentaron una imagen unilocular y posterior al
estudio  histopatolégico se determino el
diagnostico de ameloblastoma sélido.!! En el
presente caso reportado se tratd de una imagen
uniquistica que se reportd6 como lesion
multiquistica en la histopatologia. Debido a esto
se hace hincapié en la inclusion del
ameloblastoma multiquistico sélido entre los
diagnosticos presuntivos de lesiones
uniloculares.*!?

Takahashi y colaboradores manifiestan estar
convencidos de que la reseccion mandibular en
cualquier tipo de ameloblastoma en nifios es un
tratamiento muy radical, inclusive
sobretratamiento. Si el prerrequisito  de
valoraciones  postoperatorias  constantes y
detalladas puede ser satisfecho, la terapéutica
conservadora debe ser el tratamiento de
eleccion.'® Dichas evaluaciones clinicas deben ser
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practicadas de forma rigurosa durante los
primeros 5 afios posteriores a la cirugia, que es el
tiempo donde se presentan el 50% de las
recurrencias.’ Al-Katheeb recomienda que, de ser
posible, los pacientes asistan a una consulta anual
posteriormente a ser tratados por el resto de sus
vidas. 17

Conclusiones

El tratamiento conservador del ameloblastoma
siempre debe estar entre las primeras opciones en
cirugia de maxilar y mandibula, especialmente
cuando son pacientes jovenes. La preservacion de
la anatomia, funcion y estética es de alta
importancia para no impactar de manera negativa
el desarrollo fisico, mental y emocional de los
nifios y adolescentes.

Al momento de evaluar los estudios radiologicos
y tomograficos se debe tener en cuenta que una
imagen unilocular puede terminar siendo un
ameloblastoma sélido convencional. Por lo tanto,
se revaloriza la obtenciéon de un diagnoéstico
histopatologico previo mediante una biopsia
incisional.

El tipo histolégico es de suma importancia para
determinar el tratamiento y el prondstico.
Especialmente en casos de pacientes infantiles y
jovenes. Si la lesion es ameloblastomas sélido con
un patron histologico plexiforme se puede esperar
una mejor evolucion después de tratamientos
conservadores.

Las evaluaciones constantes y detalladas a lo
largo de los afios posteriores a la intervencion
quirtrgica juegan un papel fundamental en la
determinacion del éxito del tratamiento.
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