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Tumor Odontogénico Adenomatoide Quistico, presentacion
inusual. Reporte de dos casos.

Cystic Adenomatoid Odontogenic Tumor, unusual presentation.

Report of two cases.
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INTRODUCCION

RESUMEN

El tumor odontogénico adenomatoide es un tumor benigno, poco comun, que
corresponde al 2-7% de los tumores odontogénicos. Se presenta con mayor prevalencia
en la segunda década de vida y se ubica preferentemente en maxilar anterior. Es una
lesién encapsulada, no agresiva, de crecimiento lento, que puede pasar desapercibida
durante afios. Deriva del epitelio odontogénico, y se caracteriza histolégicamente
por células epiteliales dispuestas en nidos, remolinos o cordones con escaso tejido
conjuntivo. Puede presentar estructuras canaliculares un patrén ductiforme, con
calcificaciones y presenta capsula. El presente estudio reporta dos casos, el primero es
una mujer de 30 afios y el segundo el de un hombre de 36 afios, ambos con un tumor
odontogénico adenomatoide ubicado en zona maxilar anterior derecha, asintomatico,
sin asociacion con diente incluido y de presentacion quistica a nivel imagenoldgico e
histopatoldgico. Se discuten caracteristicas clinicas, radiograficas, histopatolégicas y
terapéuticas de los casos.

PALABRAS CLAVE:

Tumor adenomatoide; Tumor odontogénico; Tumor odontogénico adenomatoide;
Maxilar
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ABSTRACT

Adenomatoid odontogenic tumor is a benign, rare tumor that accounts for 2-7% of
odontogenic tumors. It appears with greater prevalence in the second decade of life
and is located preferentially in the anterior maxilla. It is a slow-growing, non-aggressive,
encapsulated lesion that can go unnoticed for years. It is derived from the odontogenic
epithelium, and is characterized histologically by epithelial cells arranged in nests,
eddies, or cords with little connective tissue. It may have canalicular structures and a
ductiform pattern, with calcifications and it has a capsule. The present study reports
two cases, the first is a 30-year-old woman and the second is a 36-year-old man, both
with an adenomatoid odontogenic tumor located in the right anterior maxillary area,
asymptomatic, without association with an included tooth and cystic presentation at the
imaging and histopathological levels. The clinical, radiographic, histopathological and
therapeutic characteristics of the cases are discussed.

KEY WORDS:
Adenomatoid tumor; Odontogenic tumor; Adenomatoid odontogenic tumor; Maxilla.
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El tumor odontogénico adenomatoide (TOA), es un tumor epitelial
benigno, poco comun; representa entre el 2-7% de todos los tumores
odontogénicos (TO), siendo el cuarto TO en prevalencia®?. Se
presenta con mayor frecuencia en las tres primeras décadas de vida,
principalmente la segunda®; en la regiéon anterior de maxilares, siendo
dos veces mas comun en maxilar que en mandibula y mayormente en
mujeres, con una relacién con hombres de 2:1 respectivamente®®. Es
una lesiéon encapsulada, no invasiva, ni agresiva, de crecimiento lento,
generalmente asociada con un diente impactado, pudiendo pasar
desapercibida durante afios. Se caracteriza histolégicamente por células
epiteliales dispuestas en nidos, remolinos o cordones con escaso tejido

conjuntivo. Puede presentar estructuras canaliculares y un patrén
ductiforme, parecidos a estructuras glandulares, de ahi su nombre
“adenomatoide”, pero no tiene origen en epitelio glandular™. Su nombre
actual fue introducido el afio 1969 por Philipsen y Birn, presentandolo
como una lesién diferente del ameloblastoma, y no como una variante,
basados en su comportamiento bioldgico®587. Los reportes presentados
fueron realizados bajo pauta CARE®).

REPORTE CASO 1

Paciente sexo femenino, 30 afios. Trasplantada renal el afio 2006
por glomerulopatia, actualmente con inmunosupresores micofenolato
500mg y prednisona 5mg, sin dialisis. Epilepsia en tratamiento desde
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los 19 afios. Consulta en el Hospital San José de Santiago de Chile, en
cirugia maxilofacial en noviembre del afio 2017, por aumento de volumen
hemimaxilar derecho, 2 afios de evolucion, asintomatico, crecimiento
lento y sin alteraciones funcionales.

Alexamen facial se observaaumento de volumen en region hemimaxilar
derecha, de limites netos, bien circunscrito, con esfumamiento del surco
nasogeniano, sin compromiso de piel (Figura 1a). Al examen intraoral,
se observa vestibulo ocupado en relacion a dientes 1.6, 1.5, 1.4y 1.3
cubierto por mucosa normal, de 4x3 cm aproximadamente, consistencia
dura, indoloro a la palpacion (Figura 1b). En la tomografia computarizada
(TC) se observo una lesién de densidad similar a tejido blando, en
zona maxilar superior derecha, en relacion a dientes 1.6, 1.5, 1.4 y 1.3
de limites definidos, bordes corticalizados, que expande y adelgaza
tabla vestibular, la cual se observa fina y discontinua en una zona, de
4x3 cm mesio-distal y de 5x3 cm alto-vestibulo palatino, que provoca
desplazamiento de las raices de los dientes 1.5y 1.4, sin producir rizalisis
(Figura 1c).

Figura 1. Imagenes clinicas y Tomografia Computarizada corte coronal
a) imagen extraoral, asimetria facial por aumento de volumen en regién
hemimaxilar derecha, b) imagen intraoral, aumento de volumen en
reborde posterior maxilar derecho cubierto por mucosa normal, c) lesién
de densidad similar a tejido blando, localizada en zona maxilar superior
derecha, que expande y adelgaza tabla vestibular la cual se observa fina
y discontinua en una zona.

Se planifica biopsia incisional con hipdtesis diagndstica de

queratoquiste odontogénico. Bajo sedacion y anestesia local se realiza
acceso transoral vestibular maxilar, con buen plano de clivaje, ya que, la
membrana no se disgrega y se realiza exéresis aparentemente completa
de la lesion, finalmente se realiza aseo de lecho 6seo e instalacion de
canula de descompresion (Figura 2).

Figura 2. Biopsia incisional, a) se realiza acceso transoral vestibular

maxilar b) se realiza exéresis de membrana quistica aparentemente
completa.

Macroscépicamente se describe una membrana quistica ovalada,
superficie lisa, lobulada, color blanco grisaceo, blanda, que mide
32x23x10mm. Al dividirla se observa en el interior sustancia de aspecto
pastoso firme, pardo, ovalada (Figura 3a). Microscopicamente se
observan cortes con multiples cavidades quisticas de gran extension,
compuestas por un epitelio cubico que varia de 2-3 capas, hasta zonas
de 10-12 células, con crecimiento mural. Destaca zona de proliferacion
de epitelio odontogénico, con patron de rosetas, bandas arremolinadas y
zonas de microquistes, similares a conductos cortados transversalmente,
rodeados por células cilindricas que recuerdan ameloblastos. Entre
estas zonas arremolinadas se observa material eosinéfilo homogéneo y
escasos fragmentos de calcificaciones amorfas. En un segmento de la
muestra, se observa a estos conglomerados en relacién directa con la
membrana quistica, proliferando hacia ella con un patrén mas plexiforme.

El diagnéstico histopatoldgico fue compatible con TOA quistico (Figura
3b y 3c). Se realiza control al mes de realizada la biopsia, paciente en
buenas condiciones, se evidencia disminucion de aumento de volumen
en hemimaxilar derecho y se retira canula de descompresion. Se informa

resultado de biopsia; dada la baja posibilidad de recidiva, la aparente
exéresis total y su relacion con el piso orbitario, es que se indican controles
periddicos para seguimiento, junto con la derivacion a la especialidad de
endodoncia para evaluacion de vitalidad en piezas 1.6, 1.5, 1.4y 1.3. Al
control de los 6 meses se evidencia disminucién del aumento de volumen
tanto extraoral como intraoralmente, paciente en buenas condiciones, sin
sintomatologia (Figura 4).

Figura 3. Examen histopatologico a) macroscopico, se puede ver tejido
con apariencia de quiste bien circunscrito, en cuyo interior se presentan
vegetaciones intraluminales, que histologicamente representan el
crecimiento tumoral nodular, b) microscopico, se observa cavidad
quistica (cc) y zona de epitelio odontogénico (eo) aumento original 4x.
€) microscopico, se observa epitelio odontogénico eo formando rosetas
(llaves). Aumento original 40x. Tincion hematoxilina-eosina.

Figura 4. Control a los 6 meses, se observa evidente disminucién del
aumento de volumen extraoral.

REPORTE CASO 2

Paciente sexo masculino, 36 afios. Sin antecedentes morbidos ni
habitos de relevancia. Consulta en Hospital San José de Santiago de
Chile, en cirugia maxilofacial en diciembre del afio 2019 por aumento
de volumen hemimaxilar derecho, 3 afos de evolucién, asintomatico,
crecimiento lento y sin alteraciones funcionales.

Alexamen facial se observa aumento de volumen en regiéon hemimaxilar
derecha, de limites netos, bien circunscrito, con esfumamiento del surco
nasogeniano, sin compromiso de piel. Al examen intraoral, se observa
vestibulo ocupado en relacion con dientes 1.4, 1.3, 1.2 y 1.1, los que
desplaza, cubierto por mucosa normal, de 2x3cm aproximadamente,
consistencia dura, indoloro a la palpacién (Figura 5a). En la Tomografia
Computada Cone Beam se observé una lesiéon hipodensa, localizada en
zona maxilar superior derecha, en relacion con dientes 1.4, 1.3, 1.2y 1.1
de limites definidos, bordes corticalizados, que expande y adelgaza tabla
vestibular la que se observa fina y discontinua en algunas zonas, que
provoca desplazamiento de raices de los dientes 1.2 y 1.3, sin producir
rizalisis (Figura 5b y 5c).

Figura 5. Imagen clinica intraoral y Tomografia Computada Cone Beam a)
se observa vestibulo ocupado en zona maxilar anterior a los que desplaza,
cubierto por mucosa normal con pigmentacion fisiolégica b) lesion
hipodensa, localizada en zona maxilar derecha, que expande y adelgaza
tabla vestibular la cual se observa fina y discontinua en algunas zonas
c) lesién hipodensa que desplaza las raices de los dientes 1.2 y 1.3, sin
producir rizalisis.
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Se planifica biopsia excisional, bajo anestesia general se realiza
acceso transoral vestibular maxilar, divulsion por plano de clivaje se
realiza exéresis de membrana quistica aparentemente completa, aseo de
lecho 6seo y drena contenido quistico espeso con aspecto de queratina.

En el examen macroscoépico se reciben tres muestras, muestra mayor
con apariencia de membrana quistica, blanda, de color blanco amarillento,
superficie lisa, que mide 55 x 30 x 18 mm. Se divide en fragmentos de 5
mm. aproximadamente, evidenciando una sustancia pastosa y granular
en su interior, de color café, que mide 10 mm. Al examen microscopico
se observan multiples cortes con fragmentos de membranas quisticas
revestidas por un epitelio de células cubicas, cilindricas, con grosor que
varia de 2-3 capas hasta 15 células, en algunas zonas con patrén de
crecimiento mural. Destaca adosado a la membrana, y como continuacion
de el mismo epitelio, una zona de proliferacion de epitelio odontogénico
con patrén de rosetas y de bandas arremolinadas y algunas zonas de
microquistes, formadas por células que recuerdan ameloblastos. Entre
las zonas arremolinadas hay restos de hemosiderina y fragmentos
con calcificaciones amorfas. En algunos sectores prolifera con patron
plexiforme. Se observan fragmentos de tejido 6seo vital entre tejido
conectivo fibroso denso (Figura 6).

Al M ! ¢ y Ly B
Figura 6. Examen histopatologico a) se observa cavidad quistica (cc) y
zona de epitelio odontogénico (eo) aumento original 4x. b) se observa
epitelio odontogénico (eo) formando roseta (llave) aumento original 40x.
Tincion hematoxilina-eosina.

El diagnéstico histopatolégico fue compatible con TOA quistico. Se
realiza control tras un mes realizada la biopsia, se informa resultado,
paciente en buenas condiciones, higiene oral regular y se evidencia
disminucion de aumento de volumen en zona hemimaxilar derecha. Al
control de los 6 meses se observa disminucion del aumento de volumen
tanto extraoral como intraoralmente, paciente en buenas condiciones, sin
sintomatologia (Figura 7).

Figura 7. Control a los 6 meses, se observa evidente disminucion del
aumento de volumen extraoral.

DISCUSION

En el presente articulo presentamos dos casos, una paciente
sexo femenino y un paciente de sexo masculino, con diagnéstico de
TOA que compartian grandes similitudes en su presentacion clinica e
histopatoldgica.

El TOA es una neoplasia epitelial benigna de origen odontogénico,
infrecuente, completamente benigna, algunos autores lo plantean
incluso como un hamartoma. Se origina de la proliferacién de restos
epiteliales odontogénicos frente a estimulos de variada etiologia’-*4).
La presentacion clinica tiene lugar al final de la adolescencia o adultos
jévenes, muy rara vez se presentan en personas mayores a 30 afos,

como en los presentes casos y su frecuencia es el doble en mujeres que
en hombres!"9. Su principal ubicacion es en relacion a dientes maxilares
anteriores (53%) y clinicamente se presentan como aumentos de volumen
intra o extraorales, de consistencia firme, generalmente asintomaticos,
como en esta oportunidad, sin embargo, a diferencia de nuestros casos,
se asocian principalmente a caninos incluidos!":9.

En un estudio realizado por Ochsenius et al., en el afio 2002 se
estudiaron 362 casos de TO en Chile y en la comparacion del porcentaje
relativo de TOA de otros paises como México, Canada, China y Nigeria,
se evidenci6 que el porcentaje de TOA en Chile es del 6,6%, muy similar
al porcentaje relativo publicado en la literatura internacional™.

Radiograficamente, se presentan radiollcidas, uniloculares, bien
definidas y pueden abombar tablas 6seas, sin embargo, no es posible
realizar un diagnostico definitivo, ya que, es similar a multiples tumores y
quistes odontogénicos, como el quiste dentigero, cuando se asocia a una
pieza dental incluida, queratoquiste odontogénico y el ameloblastoma
uniquistico®'?. Se ha reportado que dos tercios de los casos intradseos
pueden presentar pequefios focos radiopacos®. EI TOA se subdivide
en 3 variantes: folicular; que corresponde a una variante intradsea, y
se asocia a un diente incluido, siendo el 75% de los casos; la variante
extrafolicular, también intradsea, se presenta radiograficamente como un
quiste y corresponde al 24%, a esta variante corresponderian a nuestros
casos. Y, por ultimo, la variante extradsea, la mas infrecuente y que
afecta la mucosa oral:369,

En cuanto a las caracteristicas histopatologicas del TOA, estas son
distintivas. Es una lesion bien definida, generalmente rodeada por una
capsula gruesay fibrosa. Las células epiteliales pueden formar estructuras
en forma de roseton alrededor de un espacio central, el que puede estar
vacio o contener pequefias cantidades de material eosinofilico, siendo
estas estructuras tubulares las mas caracteristicas del TOA(2310),

Es fundamental un adecuado diagndstico de estas lesiones,
descartando otros TO, como el ameloblastoma, con quien presenta
ciertas similitudes, debido a que el TOA es un tumor benigno cuyo
tratamiento es conservador, y consiste en la enucleacion de la lesién, a
diferencia del ameloblastoma cuyo tratamiento es mucho mas agresivo.
La enucleaciéon del TOA se ve facilitada gracias a su capsula gruesa
y fibrosa, sin requerir la necesidad de margenes de seguridad. Por lo
anterior, con la enucleaciéon quirurgica conservadora se obtiene un
resultado excelente, practicamente sin recurrencia, como lo observado
en estos casos, sin recurrencias en 2 afios®°19.

Es debatido en la literatura, debido al comportamiento clinico del
TOA, si éste corresponde a un quiste, neoplasia o hamartoma. Algunos
autores lo consideran una neoplasia benigna, de crecimiento continuo,
no invasiva ni agresiva. Neville et al., sefiala que, aunque el tumor es
claramente de origen odontogénico, su histogénesis es incierta. Las
células tumorales tienen un gran parecido morfolégico con células
del estrato intermedio del érgano del esmalte; sin embargo, algunos
investigadores han sugerido recientemente que el tumor surge de restos
de las laminas dentales en funcién de su distribucion anatdémica®'4).
Otros autores lo consideran hamartoma, debido a su crecimiento limitado
y baja recurrencia, incluso habiendo removido de forma incompleta la
lesion. Las escasas recidivas reportadas en la literatura correspondian a
ameloblastomas y no a TOA. Otros grupos, lo consideran quiste, pues en
el examen histopatologico encontraron una luz quistica, revestimiento y
una céapsula de tejido conectivo, como en estos casos®@519).

CONCLUSION

El TOA corresponde a un TO con un comportamiento clinico similar
a un hamartoma, y cuyas caracteristicas clinicas e imagenoldgicas
requieren de un estudio histopatolégico para su confirmacién. En el
anadlisis microscopico es fundamental su diferenciacion histoldgica,
principalmente con el ameloblastoma, y asi realizar un adecuado manejo
y tratamiento de una lesién con un excelente pronostico. Los controles
son siempre necesarios para garantizar la salud del paciente.

RELEVANCIA CLINICA

El TOA es un tumor odontogénico de muy baja prevalencia, de
crecimiento lento pero que puede alcanzar importantes dimensiones.
Nuestro objetivo fue mostrar dos casos de TOA de presentacion quistica,
la que es inusual, comparando manifestaciones clinicas, imagenologicas
e histopatologicas en ambos pacientes.

Estos casos sirven, una vez mas, como ejemplo de lesiones que
podrian confundirse con quistes de huesos maxilares y permite destacar
la relevancia del estudio histopatolégico de todas las lesiones enucleadas
durante un procedimiento quirdrgico, a fin de realizar un correcto
diagnéstico y tratamiento de los pacientes.
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