Jornal Brasileiro de Patologia e Medicina Laboratorial

JBPML X ad ISSN: 1676-2444
JDT IVIL | Lo ISSN: 1678-4774

Sociedade Brasileira de Patologia Clinica; Sociedade
Brasileira de Patologia; Sociedade Brasileira de
Citopatologia

Rodrigues, Katianne S.; Franca, Gléria Maria; Morais, Everton
F.; Felipe, Joaquim; Freitas, Roseana A.; Galvao, Hébel C.

Juvenile ossifying fibroma: series of seven cases focusing on clinical and pathological aspects

Jornal Brasileiro de Patologia e Medicina Laboratorial,
vol. 55, no. 6, 2019, November-December, pp. 657-666

Sociedade Brasileira de Patologia Clinica; Sociedade
Brasileira de Patologia; Sociedade Brasileira de Citopatologia

DOI: 10.5935/1676-2444.20190058

Available in: http://www.redalyc.org/articulo.oa?id=393565199007

2 0ah i~ A
How to cite 2 @9(\1\/(/&’\\ g
Complete issue Scientific Information System Redalyc
More information about this article Network of Scientific Journals from Latin America and the Caribbean, Spain and

Journal's webpage in redalyc.org Portugal

Project academic non-profit, developed under the open access initiative


http://www.redalyc.org/comocitar.oa?id=393565199007
http://www.redalyc.org/fasciculo.oa?id=3935&numero=65199
http://www.redalyc.org/articulo.oa?id=393565199007
http://www.redalyc.org/revista.oa?id=3935
http://www.redalyc.org
http://www.redalyc.org/revista.oa?id=3935
http://www.redalyc.org/articulo.oa?id=393565199007

RELATO DE CASO

Fibroma ossificante juvenil: série de sete casos com
enfoque nos aspectos clinicopatologicos

Juvenile ossifying fibroma: series of seven cases focusing on clinical and pathological aspects

Katianne S. Rodrigues; Gloria Maria Franca; Everton E Morais; Joaquim Felipe Jr.; Roseana A. Freitas; Hébel C. Galvao

Universidade Federal do Rio Grande do Norte (UFRN), Natal, Rio Grande do Norte, Brasil.

RESUMO

0 fibroma ossificante juvenil (FOJ) é uma lesdo fibro-Gssea benigna incomum que acomete individuos jovens e merece destaque

por apresentar um comportamento clinico agressivo e altas taxas de recidivas. Este trabalho tem como objetivo relatar sefe casos
diagnosticados como FOJ— com variagdo de idade entre 11 e 39 anos — em wum centro de referéncia, correlacionando nossos achados
com o0s aspectos clinicopatologicos existentes na literatura. A mandibula foi a localizagdo mais comum; em 1rés casos foi relatada
sintomatologia dolorosa. Com relagdo aos achados histopatologicos, a maioria dos casos exibiu um padrio bem celularizado,
sendo o subtipo trabecular o mais encontrado. No que diz respeito ao tratamento, dos trés casos que apresentaram recidiva, em
dois, foram realizados tratamentos conservadores. Diante disso, ressalla-se a importancia do conbecimento dos aspectos clinicos
e patoldgicos do FOJ para a realizagdo de um diagnastico correlo e o estabelecimento de um tratamento adequado que diminua
0 alto indice de recidivas dessa lesdo.

Unitermos: fibroma ossificante; neoplasias maxilares; patologia.

ABSTRACT

Juvenile ossifying fibroma (JOF) is an uncommon benign fibro-osseous lesion that affects young individuals and deserves attention because
it presents an aggressive clinical behavior and high rates of recurrence. This paper aims to report seven cases diagnosed as JOF — age
ranging from 11 to 39 years — in a referral center, correlating our findings with clinical and pathological aspects in the literature. The
mandible was the most common location, and in three cases, painful symptoms were reported. Regarding the histopathological findings,
the majority of cases exhibited a cellularized pattern, and the trabecular subtype was the most commonly found. Regarding treatment, three
cases relapsed, and, in two of them, conservative treatments were performed. Accordingly, knowing the clinical-pathological aspects of JOF is
important for the correct diagnosis and the establishment of an appropriate treatment that decreases the high recurrence rate of this lesion.

Key words: ossifying fibroma; jaw neoplasms; pathology.

RESUMEN

El fibroma osificante juvenil (FOJ) es una lesion fibro-0sea benigna poco frecuente que acomele personas jovenes y merece realce,
pues presenta comportamiento clinico agresivo y altas lasas de recidivas. Reportamos siete casos diagnosticados como FOJ — con
pacientes entre 11 y 39 ajios de edad — en un centro de referencia, relacionando nuestros hallazgos con los aspectos clinicos y
patologicos existentes en la literatura. La mandibula fue la ubicacion mds comuin; en tres casos se reportaron sintomas dolorosos.
En lo que respecta a los hallazgos histopatologicos, la mayor parte de los casos se mostro altamente celularizada, siendo el subtipo
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trabecular el mds comain. En cuanto al tratamiento, de los tres casos que presentaran recurrencia, en dos se realizaron tratamientos
conservadores. Ante eso, se resalta la importancia de conocer los aspectos clinicos y patologicos del FOJ para hacer el diagndstico
preciso y establecer un tratamiento adecuado que reduzca el alto indice de recidivas de esa lesion.

Palabras clave: fibroma osificante; neoplasias maxilares; patologia.

INTRODUCAO

0 fibroma ossificante juvenil (FOJ) € uma neoplasia benigna
incomum; € considerado a contraparte agressiva do fibroma
ossificante central. Em 2017, a Organizacao Mundial da Satde
(OMS) definiu essa lesio como uma neoplasia fibro-ssea benigna
de crescimento expansivo, progressivo e rapido, que acomete
criangas e adolescentes com idade entre 8 e 12 anos®.

Radiograficamente, os FOJs apresentam-se como lesdes
uniloculares, com densidade radiografica mista, bem
circunscritos, que exibem predilecdo para acometimento em
regido posterior da maxila. Podem associar-se a destruicao da
cortical 0ssea, causando graves alteracoes morfologicas e defeitos
funcionais na cavidade nasal, nas orbitas e, eventualmente, no
cérebro®?.

No exame microscopico, 0 FOJ apresenta-se bem delimitado,
evidenciando areas de tecido calcificado, como material osseo e/ou
cemento. Pode apresentar dois padrdes histologicos distintos:
fibroma ossificante juvenil trabecular (FOJTr) — frequentemente
diagnosticado na maxila em individuos de 8 a 12 anos de
idade — e fibroma ossificante juvenil psamomatoide (FOJPs) —
normalmente afeta os 0ssos nasais e orbitais de pacientes com 16
a33 anos"?.

Os subtipos FOJTr e FOJPs apresentam uma proliferagio
relativamente consideravel de células com formatos que variam de
redondos a fusiformes; estao em meio a um estroma com deposi¢ao
de material mineralizado predominantemente de naturezaimaturae
osteoide. Alguns casos podem manifestar alteracdes no background
fibroblastico, como alteracdes mixoides, degeneracao microcistica,
espagos ocasionais preenchidos por hemorragia cercada por células
gigantes multinucleadas osteocldsticas e presenca de cisto dsseo
aneurismdtico (COA). Varios relatos mostram que a associacio do
FOJ com 0 COA € mais comum no FOJTr @2,

No que diz respeito ao tratamento do FOJ, o método cirdrgico
¢ o mais indicado, variando de conservador a radical. De acordo
com Goulart-Filho ef al. (2018)®, a resseccio em bloco seria o
método cirtirgico mais recomendado, uma vez que o FOJ apresenta
alto potencial para recorréncia local (variagdo entre 20% e 90%

667

dos casos). Tal procedimento garantiria margens livres do tumor,
além de uma reducéo do indice de recorréncia.

0 objetivo do presente estudo € relatar uma série de
casos diagnosticados como FOJ em um centro de referéncia,
correlacionando os achados com os aspectos clinicopatoldgicos
existentes na literatura.

SERIE DE CASOS

Sete casos de FOJ foram encontrados no Servico de Anatomia
Patologica do Departamento de Odontologia da Universidade
Federal do Rio Grande do Norte (UFRN). Desses, quatro casos
eram do sexo feminino e trés, do masculino. A faixa etaria variou
de 11 a 39 anos, e a localizacio anatomica mais frequente foi a
mandibula (quatro casos).

Quanto ao aspecto radiografico, o padrdo mais comum foi
de radiolucidez bem delimitada, que exibia focos radiopacos
(Figura 1). Sintomatologia dolorosa foi relatada em trés casos.
No que se refere ao tratamento e as recidivas, os tratamentos
cirdrgicos mais conservadores obtiveram maior indice de
recidivas, como demonstrado nos casos 4 e 6 (Tabela 1).

Com relaco aos aspectos morfologicos (Figura 2), padrio
bem celularizado, com células variando de formato fusiforme a
ovoide, cujo estroma exibia densidade variada foi observado em

FIGURA 1 — Aspectos radiogrdificos

A) imagem radioliicida bem circunscrita em mandibula; B) imagem osteolitica em
maxila apresentando focos radiopacos; C) imagem: com focos radiopacos em maxila;
D) imagem radioliicida com focos radiopacos em mandibula.
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TABELA 1 — Distribuico dos casos de FOJ em relaco aos aspectos clinico radiograficos e ao tratamento

Sexo Raca Idade Localizagdo Aspecto radiografico Tamanho  Sintomatologia Tratamento Recidivas
Casol F Branca 14 Mandibula Area radioldcida difusa NI NI NI Nio
Caso2 M Branca 11 Mandibula NI NI NI NI Nio
Caso3 F  Parda 13 Mandibula Area radiolticida com focos de radiopacidade ~ 2cm  Dor e aumento de volume Resseccio + osteotomia  Sim
Caso4 F  Negra 17 Maxila/assoalhodadrbita Area radiolicida com focos de radiopacidade 0,3 cm Dor Enucleacio Sim
Caso5 M Negra 39 Maxila Area radiopaca bem delimitada NI Indolor Enucleacio Nio
Caso6 F  Parda 15 Mandibula Area radiolticida com focos de radiopacidade 4 cm Dor Enucleacio Sim
Caso7 M Negra 14 Maxila Area radiopaca difusa e margens mal 3cm Indolor Enucleacio Nio
definidas
FOJ: fibroma ossificante juvenil; F: feminino; M: masculino; NI: ndo informado.
seis casos. Em cinco casos, observou-se padrdo trabecular; e em
dois, padrdo psamomatoide. Células gigantes multinucleadas
estavam presentes em cinco casos; figuras mitGticas e degeneracao
pseudocistica, em apenas um. A presenca de hemorragia foi
observada em cinco casos analisados (Tabela 2).
DISCUSSAO
0 fibroma ossificante foi relatado inicialmente por
Montgomery, em 1927, como uma lesdo fibro-Ossea benigna.
Posteriormente, o termo FOJ foi empregado por Johnson, em 1952,
a0 descrever formas agressivas de fibromas ossificantes em 0ssos
FIGURA 2 — Aspectos histopatologicos . . . ©
A) hipercelularidade no FOJ; B) presenga de células gigantes multinucleadas; C) padrio craniofaciais de criangas®.
psamomatoide; D) células mesenquimais depositando osteoide e formando o padrio 0 FOT é uma neoplasia fibro-6 beniena de origem
trabecular; E) presenca de dreas com hemorragias; F) degeneracdo pseudocistica presente J € uma coplasia 0-0Ss€a Dbenigha de orige
10 caso 1. mesenquimal constituida por um estroma fibroso ricamente
TABELA 2 — Aspectos morfoldgicos do FOJ
A1l i . \arizac
Celularizado — formato Tecido conjuntivo Material mineralizado C,e uas 1guras Degener,aga 0 Vascu arlzag'ato
gigantes mitoticas pseudocistica e hemorragia
Trabéculas irregul P
Caso 1 Celularizado Fibroso denso colagenizado rabéculas irregulares Presente resente Presente Hemorragia
anastomosadas (raras)
Celularizado — ovoide e Fibroso ora frouxo, ora Trabéculas Osseas e glébulos Vascularizagio e
Caso 2 . . e Presente - - .
fusiforme predominantemente denso biofflicos hemorragia
Celularizado — vesiculosase ~ Densidade variada, exibindo ~ Aglomerados irregulares -
(Caso 3 . . P _ - - - Vascularizacao
fusiformes focos mixomatosos ossiculos esféricos
Trabéculas maduras
Caso 4 Celularizado - fusiforme e Densidade variada mterco,nectadas e Presente i i Vascularlzag.ao e
ovoide globulos hemorragia
esféricos biofilicos
lularizado — fusif 3 larizaca
Caso 5 Celularizado _usrormese Densidade variada Trabéculas irregulares Presente - - vascu arlzag.ao ¢
ovoides hemorragia
Celularizado — fusiforme e ) Material osteoide; esféricos,
Caso 6 . Fibroso - - - -
ovoide por vezes trabecular
Celularizado — fusiforme, ) . Trabéculas de material
Caso 7 ) Fibroso denso colagenizado . R Presente - - -
ovoides e estreladas osteoide e mineralizado

FOJ: fibroma ossificante juvenil.
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celularizado, que exibe tecido osteoide com revestimento
osteobldstico juntamente com trabéculas de tecido Gsseo tipico.
Essa lesdo fibro-0ssea ainda possui uma etiologia incerta.
No entanto, acredita-se que se origine como resultado da
diferenciacdo de recursos multipotenciais das células precursoras
ou das células mesenquimais do ligamento periodontal, as quais
sdo capazes de formar uma combinagio de cemento, osteoide ou
tecido fibroso™.

0 FOJ apresenta maior incidéncia em criancas e adultos
jovens, contudo, existem relatos da ocorréncia em idades mais
avancadas, com predilecdo pelo sexo masculino. Entre os sete
casos descritos, quatro acometeram o sexo feminino e apenas trés,
o masculino. Slootweg ez al. (1994) " classificaram o FOJ em dois
grupos distintos com base na idade de acometimento: 1. FOJTr —
com idade média de acometimento de 11,8 anos; 2. FOJPs — com
média de idade de ocorréncia de 22,6 anos. A variante trabecular
frequentemente surge nos ossos gndticos, enquanto a variante
psamomatoide relaciona-se com os seios paranasais e a regido da
orbita. Quanto ao envolvimento dos ossos gnaticos, mediante as
variantes, 2 maxila € o local mais acometido™ . Dos sete casos
relatados neste estudo, a mandibula teve uma leve predilecio,
acometendo quatro casos.

0 comportamento clinico do FOJ tem sido relatado como
agressivo, de crescimento rdpido e progressivo, o qual pode
provocar a deformacio da face, com suspeitas de malignidade.
A lesdo cresce até um tamanho consideravel, com afilamento
e perfuracdo da cortical® . A parestesia ndo € comumente
relatada, e o crescimento expansivo geralmente causa o
deslocamento dos dentes™. Apesar desse comportamento
agressivo e crescimento expansivo, na maior parte dos casos
a lesdo apresenta-se indolor. No presente estudo, observou-se
sintomatologia dolorosa em trés casos.

Radiograficamente, evidencia-se uma lesao bem delimitada
com dreas de radiolucéncia e/ou radiopacidade. A variacdo
desses graus € observada pela quantidade de tecido mineralizado
depositado na lesao*'®. Além disso, pode ocorrer o deslocamento
e a reabsor¢io da raiz™. Nos casos relatados, o padrdo de
radiolucidez bem delimitada com focos radiopacos foi o padrdo
mais frequentemente observado; dreas de reabsor¢io ou
divergéncia radicular nao foram encontradas.

Histopatologicamente, o FOJ exibe morfologia heterogénea,
com dreas de marcante celularidade em um estroma fibroso,
alternando em meio a dreas de estroma mixomatoso pobremente
celularizado. A distribuicdo de trabéculas Gsseas e ossiculos sao
desiguais, e grupamentos de células gigantes sdo observados
com frequéncia®. A classificagdo mais recente de El-Mofty
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(2002)"® identificou dois padrdes com base em critérios
histologicos: FOJTr e FOJPs. A variante trabecular revela corddes
irregulares de osteoide, contendo ostedcitos irregulares; ja a
variante psamomatoide revela a presenca de estruturas esféricas
denominadas psamomas, que geralmente possuem uma drea
basofilica central e uma franja eosinofilica periférica, as quais
estdo dispersas em um estroma fibroso constituido por células
volumosas em forma de fuso®-2.

Ainda com relagdo as variantes histopatoldgicas, ndo existem
relatos na literatura de que determinada variante influencie no
comportamento clinico do tumor. Correlacionando a variante e a
localizacio, o FOJPs envolve principalmente os ossos da 6rbita e os
seios paranasais, enquanto o tipo trabecular, comumente 0s 0ssos
gnaticos™ 2. No presente estudo, os casos relatados com padrio
psamomatoide envolveram apenas mandibula, enquanto os casos
com padrio trabecular, maxila e mandibula.

Entre as lesdes que fazem diagndstico diferencial com o FOJ,
destaca-se a displasia fibrosa, pois seus aspectos histopatoldgicos
sd0 muito semelhantes. Apesar de essas lesdes fazerem parte do
mesmo grupo de lesdes fibro-6sseas benignas, elas possuem um
comportamento biologico distinto: o FOJ € mais agressivo, por isso
a importancia de um diagnostico correto para o delineamento de
um tratamento especifico e adequado para cada lesio™®.

Ataxa de recorréncia para o FOJ varia de 20% a 90% e ocorre
apds um periodo de seis meses a 19 anos, quando realizados
tratamentos conservadores. Em consondncia, no presente
estudo, foram observadas recidivas em dois casos que tiveram
tratamento cirtirgico conservador (notou-se que a curetagem
reflete uma alta taxa de recorréncia). Desse modo, diante do
comportamento agressivo e da alta taxa de recorréncia dessa
lesdo, faz-se necessiria uma abordagem mais radical ao
tratamento com ressec¢ao mais ampla, buscando preservar as
estruturas vitais. Além disso, ressalta-se a importancia de um
periodo de acompanhamento prolongado para avaliar possiveis
recidivas®.

CONCLUSAO

0 conhecimento dos aspectos histopatologicos, bem como dos
clinicorradiograficos do FOJ e de seus subtipos, pode auxiliar no
diagndstico correto da neoplasia, uma vez que o FOJ se assemelha
tanto radiografica como microscopicamente com outras lesoes
fibro-Gsseas benignas. Ademais, pode guiar o clinico para a
escolha de um tratamento adequado que proporcione um menor
indice de recidivas.
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