Caso Clinico

Ameloblastoma unicistico: relato de caso

Unicystic ameloblastoma: case report

Thayla Caroline Azevedo Santana’
Antonio Varela Cancio™

Tarsila de Carvalho Freitas Ramos™
Sheinaz Farias Hassam™

Juliana Andrade Cardoso™™"

Jener Gongalves de Farias™™

Resumo

Objetivo: relatar um caso de ameloblastoma unicistico, com intuito de descrever os seus aspectos clinicos,
radiograficos e histopatologicos e a abordagem terapéutica, bem como discutir com base na literatura. Relato
de caso: paciente do sexo feminino, 14 anos, procurou a clinica-escola do Curso de Odontologia da Univer-
sidade Estadual de Feira de Santana, acompanhada de sua genitora, referindo como queixa principal: “meu
queixo ta inchado”. No exame fisico intrabucal, observou-se tumefacdo em regido mandibular esquerda,
circunscrita estendendo-se do dente 31 ao 35, com consisténcia endurecida a palpacdo e auséncia do dente
33. Foi realizada uma descompressao cirtrgica e biépsia incisional. O diagnéstico histopatolégico confirmou
a presenca de infiltragdo mural por epitélio ameloblastico. Ap6s confirmado o diagndstico de ameloblastoma
unicistico do tipo mural, o tratamento de escolha foi enucleacgdo e curetagem da lesdo. Consideragdes finais:
esse tumor, quando tratado de forma conservadora, apresenta prognoéstico favoravel. Técnicas alternativas
cada vez mais conservadoras estdao sendo utilizadas no seu tratamento. Ainda assim, é importante o acompa-
nhamento clinico e radiografico de longo prazo, devido ao risco de recorréncia ap6s longos periodos.
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Introducao

A Organizacdo Mundial de Saide, em 2017,
classificou o ameloblastoma como um tumor
odontogénico benigno de origem exclusivamente
epiteliall. A etiopatogenia dessa neoplasia ainda
néo é totalmente conhecida, mas se acredita que
alteracoes nos alelos CGG8 e PTCH1 estéo rela-
cionadas com o risco de desenvolvimento?®.

O ameloblastoma e suas variantes repre-
sentam o segundo tumor odontogénico mais co-
mum?? e com maior tendéncia a recidiva®. Ndo ha
uma predilecdo significativa por sexo, apesar de
haver uma ligeira predomindncia masculina™.
O ameloblastoma apresenta evolucdo lenta e é
benigno histologicamente, no entanto, apresenta
alto potencial de destruigio local, com crescimen-
to infiltrativo!®. As variantes do ameloblastoma
estdo divididas em trés tipos, de acordo com suas
caracteristicas clinicas e radiograficas: sélido
convencional ou multicistico, unicistico e perifé-
rico. Cada subtipo de ameloblastoma apresenta
tratamento e prognéstico diferentes®.

O ameloblastoma unicistico (AU) foi descrito
pela primeira vez como entidade distinta dos ou-
tros tipos de ameloblastoma, por Robinson e Mar-
tinez!! em 1977, que o consideraram como uma
variante menos agressiva. A terminologia unicis-
tica se refere ao seu aspecto macro e microscépi-
o, ja que essa lesdo se apresenta como um dnico
saco cistico!?.

Um estudo retrospectivo que incluiu todos os
casos de tumores odontogénicos a partir dos ar-
quivos do departamento de Patologia Oral e Mi-
crobiologia, Ensino de Odontologia e Instituicées
de Pesquisa, situado no Distrito de West-Goda-
vari, em Andhra Pradesh, na parte sul da India,
161 casos foram considerados, compreendendo os
anos de 2002-2014. Desses 161 casos, 23,6% (38
casos) foram de AU,

Em um estudo retrospectivo, foram recupera-
dos arquivos do Departamento de Patologia Oral
da Universidade de Pequim e do Hospital de Es-
tomatologia, durante o periodo de 1985 a 2006, e
foram encontrados 478 casos de ameloblastomas
e suas variantes; a prevaléncia do subtipo unicis-
tico entre todos os ameloblastomas foi de 31,17%
(149 casos)®.
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Os mecanismos de origem do AU geram de-
bates, mas se acredita que ele se origina a partir
da transformacdo de um cisto ndo neopldsico em
neoplasia ou originalmente como neoplasia'. O
AU é mais frequente em pacientes na terceira dé-
cada de vida*5. Em criancas, ha uma maior ocor-
réncia de AU em relacdo as outras variantes do
ameloblastoma'®. O sitio mais afetado pelo AU é
a mandibula, em especial a parte posterior®. Em
regido de corpo, ha uma maior frequéncia®', en-
quanto 4ngulo e ramo sdo menos envolvidos®.

Clinicamente, tumefacéo é o principal achado
dos casos e as queixas de dor sdo incomuns® O
AU apresenta-se como uma imagem radiografica
unilocular?®, associada a um dente retido'2, geral-
mente terceiro molar inferior!, bem delimitada
e, em alguns casos, pode acarretar reabsorc¢éo
radicular’®. Algumas dessas lesdes podem ser
multiloculares, mas o padrdo unilocular é mais
comum, principalmente quando associado a um
dente retido!2.

O AU possui trés subtipos histopatolégicos:
luminal, quando o tumor néo ultrapassa a super-
ficie luminal do cisto; intraluminal, quando suas
projecoes (nédulos) partem do revestimento cis-
tico em dire¢do ao limen; e mural, no qual ocor-
re uma infiltracdo na parede fibrosa do cisto por
projecoes foliculares ou plexiformess®.

Existem modalidades de tratamento sugeri-
das que podem ser conservadoras ou radicais'®,
como enucleagdo, curetagem?, tratamento fisico-
-quimico (nitrogénio liquido ou solucdo de Car-
noy), descompressiao’’, marsupializa¢do'® ou uma
resseccdo em bloco, em casos de procedimentos
mais radicais’. A radioterapia também foi sugeri-
da como forma de controle local da lesdo em casos
de pacientes com tumores incompletamente res-
secaveis ou para reduzir o risco de progressio da
doenca'®. O AU, muitas vezes, pode ser tratado
com sucesso com uma cirurgia menos agressiva
do que a necessaria para o ameloblastoma mul-
ticistico®.

Ainda n&o ha um consenso sobre como tratar
casos de AU, sendo assim, é de relevancia rela-
tar toda a abordagem terapéutica, desde o dificil
diagnéstico até o protocolo de tratamento desse
tipo de tumor.
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O trabalho proposto teve como objetivo rela-
tar um caso de AU, com intuito de descrever os
seus aspectos clinicos, radiograficos e histopato-
l6gicos e a abordagem terapéutica, bem como dis-
cutir com base na literatura.

Relato do caso

Este trabalho foi aprovado pelo Comité
de Etica da Universidade Estadual de Feira
de Santana, sob protocolo n® 087/2008, CAAE
0086.059.000-08. Também foi assinado um ter-
mo de assentimento livre e esclarecido (TALE)
e um termo de consentimento livre e esclarecido
(TCLE), que foram lidos e explicados tanto para a
paciente quanto para seu responsavel, informan-
do que todos os dados do prontudrio, exames e fo-
tografias seriam mantidos sob sigilo e divulgados
somente no meio cientifico, mas sem identifica-

¢do. Também foi informado que, se de alguma for-
ma ela se sentisse prejudicada ou precisasse de
esclarecimentos adicionais, poderia, a qualquer
momento, entrar em contato com os responsaveis
pelo servigo.

Uma paciente do sexo feminino, de 14 anos
de idade, procurou a clinica-escola do Curso de
Odontologia da Universidade Estadual de Feira
de Santana, acompanhada de sua genitora, com a
seguinte queixa principal: “meu queixo ta incha-
do”. A histéria médica néo revelou nada digno de
nota. Porém, no exame fisico extrabucal, notou-se
aumento de volume em regido mandibular esquer-
da, endurecido a palpacéo, sem pontos de flutua-
cdo e aspecto circunscrito (Figura 1A). No exame
fisico intrabucal, observou-se tumefacédo em regido
mandibular esquerda, circunscrita estendendo-se
do dente 31 ao 35, com consisténcia endurecida a
palpacéo e auséncia do dente 33 (Figura 1B).

Figura 1 — Aspecto clinico inicial evidenciando assimetria facial (A) e aspecto intrabucal revelando presenga de significativa

tumefacdo (B)

Fonte: autores.

No exame de imagem, notou-se uma imagem
radioldcida unilocular, em regido mandibular es-
querda, préxima a incisivos inferiores e pré-mo-
lares; em seu interior, observou-se area radiopa-
ca, préoxima a raiz do dente 32, compativel com
odontoma e presenca do elemento dentario reti-
do (dente 33). Houve também deslocamento das
raizes dos dentes adjacentes a lesdo e reabsorgédo
radicular do dente 34 (Figura 2).
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Figura 2 — Radiografia panoramica inicial

Fonte: autores.
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Diante dos achados clinicos e imaginolégicos,
as possiveis suspeitas clinicas foram: cisto denti-
gero associado a um dente retido mais odontoma
ou AU associado a um dente retido mais odon-
toma. Sendo assim, foi necessdrio realizar uma
biépsia incisional para confirmar o diagnéstico e
dar inicio ao tratamento. Foram solicitados exa-
mes pré-operatérios, que estavam dentro dos li-
mites de normalidade.

Sob anestesia local, inicialmente, foi realiza-
da uma puncéo aspirativa, que foi positiva para
liquido citrino (Figura 3A). Em seguida, foi reali-
zada uma incisdo, com remocéo de cortical e cap-
sula da lesdo para o diagnéstico histopatolégico.
Um fragmento da capsula da lesdo foi coletado
e o odontoma totalmente removido. Por fim, em
funcédo da extensdo grande da lesdo, um dreno foi
instalado para descompressio cirurgica, para re-

duzir e impedir a expanséao (Figura 3B).

Figura 3 — Pungdo aspirativa positiva para liquido citrino (A) e aspecto final apés bidpsia incisional, remogao do odontoma e

instalacao do dreno (B)

Fonte: autores.

Apés a bidpsia, os espécimes retirados no ato cirargico foram encaminhados para analise histopa-

tolégica (Figura 4).

Figura 4 — Capsula da lesdo obtida por meio de biépsia incisional (A) e odontoma (B)

Fonte: autores.

Primeiro fragmento: os cortes histoldgicos co-
rados e examinados em H/E mostraram neoplasia
benigna de origem odontogénica, caracterizada
pela proliferacdo de ninhos e corddes de células
colunares alongadas com polarizacdo invertida,
semelhantes a ameloblastos, circundando células
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centrais de citoplasma claro, que lembram o reticu-
lo estrelado do 6rgéo do esmalte (Figura 5A e B). A
infiltracdo ameloblastica se estende tanto pela ca-
vidade patolégica como pela capsula de tecido con-
juntivo fibroso (Figura 5C). O primeiro fragmento
evidenciou a presenca de AU do tipo intramural.
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Figura 5 — Fotomicrografia em HE, 4x, revelando ameloblastoma unicistico do tipo intramural (A); fotomicrografia em HE,
10x, infiltracdo mural por ninhos de epitélio ameloblastico (B) e fotomicrografia em HE, 10x, infiltragdo mural por

epitélio ameloblastico (C)

Fonte: autores.

Segundo fragmento: os cortes histolégicos co-
rados e examinados em H/E evidenciaram frag-
mentos de tumor benigno de origem odontogéni-
ca, caracterizado pela presenca de dentina tubu-
lar em uma conformacéo estrutural semelhante a
um germe dentario. Revelou, também, a presenca
de tecido pulpar do tipo conjuntivo fibroso frouxo,
na por¢do correspondente a coroa. O estroma de
permeio era do tipo fibroso de densidade modera-
da, exibindo moderada vascularizacdo. O exame

histopatolégico do segundo fragmento confirmou
a presenca de odontoma.

Outros exames de imagem foram solicitados,
como a tomografia computadorizada (TC) e outra
radiografia panoradmica. A TC mostrou a exten-
séo da lesdo hipodensa, unilocular e dente retido
associado (Figura 6A). A radiografia panorami-
ca evidenciou uma redugéo da lesdo radiolticida
ap6s instalacéo do dreno e diminuicéo do desloca-
mento das raizes adjacentes a lesédo (Figura 6B).

“' Lid B —
B R

Figura 6 — Tomografia computadorizada reconstru¢do 3D (A) e radiografia panordmica apos descompressao (B)

Fonte: autores.

A partir do resultado histopatolégico de AU do
tipo intramural, optou-se por realizar enucleacéo
e curetagem. Clinicamente, era visivel a reducéo
do abaulamento em mandibula apés descompres-
sfo cirurgica de seis meses (Figura 7A). A enu-
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cleacdo foi realizada, juntamente com a remocao
dos dentes envolvidos (unidades 3.3 e 3.4). Apés,
o osso adjacente a lesdo foi curetado (Figura 7B)
e a sutura realizada (Figura 7C).
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Figura 7 — Aspecto inicial apos utilizagdo do dreno evidenciando redugdo do abaulamento (A), loja 6ssea transoperatéria (B) e
aspecto final da sutura apos enucleagdo e curetagem da lesdo (C)

Fonte: autores.

A paciente retornou para remocéo de sutura
ap6s sete dias, quando uma radiografia panora-
mica foi solicitada. No 20° dia de pés-operatorio,
o exame de imagem mostrou auséncia dos dentes
envolvidos na lesdo, que consequentemente fo-

ram removidos no ato cirurgico (Figura 8A). A pa-
ciente permaneceu sob acompanhamento clinico
radiografico. Ap6s quatro anos, ndo apresentou
sinal de recidiva (Figura 8B).

Figura 8 — Exame radiogréfico realizado no 20° dia de pés-operatorio (A) e aspecto radiografico apos quatro anos de acompa-

nhamento (B)

Fonte: autores.

Discussao

O AU é um tumor odontogénico benigno de
origem epitelial! que ocorre com mais frequéncia
na terceira década de vida*® e ndo apresenta pre-
dilecéo significativa por sexo, mas hda uma ligeira
predominéncia do sexo masculino™®, divergindo
do caso ora relatado, em que a paciente é do sexo
feminino e estava na segunda década de vida. No
caso descrito, a lesdo afetou a mandibula, esten-
dendo-se da regido de sinfise até a parassinfise,
0 que néo corrobora a literatura, em que o sitio
mais afetado é a mandibula em regido posterior®,
principalmente em corpo mandibular®15,

Clinicamente, apresenta-se como um aumen-
to de volume indolor e, por apresentar curso be-
nigno, assintomatico, alguns pacientes s6 notam
a lesdo apés atingir grandes proporgdes, assim
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como relatado pela paciente, que procurou a cli-
nica apés notar uma tumefa¢io indolor em sua
face. No exame radiografico inicial, notou-se uma
imagem radioldcida unilocular associada a um
dente retido, semelhante a um cisto dentigero.
Esses achados poderiam sugerir que se tratava
de um cisto dentigero, mas também havia presen-
ca de reabsorcéo radicular do dente 34, servindo
como alerta para a possiblidade do diagnéstico de
AU, essas caracteristicas estdo de acordo com o
descrito na literatural®1215,

E importante para o diagnéstico e o trata-
mento, realizar uma anadlise histopatolégica do
espécime. As vezes, quando apresentam grandes
volumes, uma biépsia incisional é realizada, tor-
nando essencial para o diagnéstico a associacéo
entre aspectos microscopicos e os achados clinicos
e radiograficos?’, o que coincide com a associacéo
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de achados utilizados para se chegar ao diagnos-
tico do caso em questéo.

A anadlise histopatolégica revelou infiltra-
cdo amelobladstica tanto na cavidade patolégica
quanto na capsula de tecido conjuntivo, essas ca-
racteristicas evidenciadas estdo respaldadas em
literatura, que classifica AU mural como uma va-
riante que se caracteriza pela presenca de ilhas
que infiltram a parede de tecido conjuntivo fibro-
so do cisto por projecoes foliculares ou plexifor-
mes®.

O manejo terapéutico dos tumores benignos
em geral é dificil de ser estabelecido, devido aos
numerosos tipos de lesdes existentes e a escas-
sez de informacoes na literatura sobre tumores
benignos em relacdo aos tumores malignos, que
sdo mais documentados!. Diante da sua frequén-
cia, agressividade, diversidade histopatolégica e
capacidade de recidiva, ainda ha controvérsias
quanto as formas de tratamento desse tumor, que
variam desde as conservadoras até as radicais.

A enucleagéo, quando aplicada sozinha, resul-
ta em maior taxa de recidiva, mas, quando asso-
ciada a métodos adjuvantes, como a solucdo de
Carnoy, apresenta menor taxa de recidiva, exceto
pela resseccéo, que apresenta maior taxa de su-
cesso. Outro método de tratamento conservador
adjuvante é a marsupializacdo, utilizada para
reduzir o tamanho da lesdo, a fim de possibilitar
uma cirurgia menos extensal®,

A escolha pela resseccéo larga em bloco é jus-
tificada pelo comportamento biolégico do tumor,
pois o ameloblastoma é um tumor localmente
agressivo, que se néo for controlado pode ocasio-
nalmente causar a morte. A radioterapia pode
melhorar a probabilidade de controle local no
paciente. E observada uma taxa de recorréncia
menor depois de uma abordagem radical. O tra-
tamento radical, independentemente do tipo de
ameloblastoma, mostra-se uma terapéutica com
menor recorréncia?!.

No entanto, mesmo com a técnica radical
apresentando alta taxa de sucesso, o tratamen-
to conservador tem sido escolhido, pois otimiza
a qualidade de vida do paciente!®. Qutro autor
destaca que abordagens conservadoras para o
AU sao adequadas e reduzem a necessidade de
resseccdo 6ssea, levando em consideragdo ndo sé
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a taxa de recidiva, como também a qualidade de
vida e a morbidade?.

Em casos de pacientes pediatricos, tratamen-
tos conservadores sdo preferiveis em relagdo aos
radicais, pois a cirurgia pode afetar a crianca tan-
to de maneira emocional quanto fisica’, afetando
o crescimento?. Sendo assim, no caso presente,
mesmo se tratando de uma variante intramural,
o subtipo mais agressivo do AU, considerando o
tamanho, as caracteristicas radiograficas, a qua-
lidade de vida e principalmente a idade da pa-
ciente, foi escolhida uma abordagem mais con-
servadora para o caso, pois uma terapia radical
nessa faixa etaria pode gerar impactos fisicos e
emocionais.

Consequentemente, a paciente foi submetida
a descompresséo cirurgica, enucleacgéo e cureta-
gem da lesdo. Atualmente estd sob acompanha-
mento clinico e radiografico, mas, em caso de re-
cidiva, um tratamento adicional com uma abor-
dagem mais radical sera a escolha terapéutica.

Consideracoes finais

De acordo com a literatura revisada e o que
foi descrito no caso clinico, o AU, clinicamente,
se apresenta como um aumento de volume indo-
lor; radiograficamente, é uma lesdo radioltcida
unilocular, geralmente associada a um dente re-
tido; em sua variante mural, ocorre infiltracédo
da parede fibrosa do cisto. Esse tumor, quando
tratado de forma conservadora, apresenta prog-
noéstico favoravel, e técnicas alternativas cada
vez mais conservadoras estédo sendo utilizadas no
tratamento do AU. Ainda assim, é importante o
acompanhamento clinico e radiografico de longo
prazo, devido ao risco de recorréncia apés longos
periodos.

Abstract

Objective: this study aimed to report a case of
unicystic ameloblastoma to describe its clinical,
radiographic, histopathological, and therapeutic
aspects, as well as to discuss the literature. Case
report: a 14-year-old female patient attended the
clinic of the School of Dentistry of Feira de Santa-
na State University, accompanied by her mother,
with the main complaint of a swollen chin. The
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intraoral physical examination revealed tumefac-
tion in the left mandibular region, circumscribed,
extending from tooth 31 to 35, hard on palpation,
and absence of tooth 33. A surgical decompres-
sion and incisional biopsy were performed, and
the histopathological diagnosis confirmed the
presence of mural infiltration by ameloblastic epi-
thelium. After confirming the diagnosis of mural
unicystic ameloblastoma, the treatment of choice
was enucleation and curettage of the lesion. Final
considerations: this tumor, when treated conser-
vatively, presents a favorable prognosis. Increa-
singly conservative techniques are being used as
alternative treatments of this condition. Neverthe-
less, long-term clinical and radiographic monito-
ring is important because of the risk of recurrence
after long periods.

Keywords: Ameloblastoma. Neoplasms. Odonto-
genic tumors.
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