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Resumo

Objetivo: relatar um caso de ameloblastoma unicistico em regido anterior de mandibula, descrevendo os
métodos diagnésticos utilizados e o tratamento empregado. Relato de caso: paciente do género feminino,
com 40 anos de idade, compareceu ao servi¢o de Cirurgia e Traumatologia Bucomaxilofacial da Faculdade
de Odontologia da Universidade Federal da Bahia, com queixas de aumento de volume em regido anterior de
mandibula, com evolugdo de 10 meses. O exame de imagem revelou lesdo unilocular extensa que expandia
cortical 6ssea em regido de mento. Optou-se pela bidpsia excisional da lesdo, sob anestesia geral. O exame
do espécime obtido confirmou o diagndstico de ameloblastoma unicistico, para o qual se decidiu pela ma-
nutencdo da terapéutica inicial. A paciente segue em acompanhamento pela equipe, sem sinais de recidivas.
Consideragdes finais: o manejo do ameloblastoma unicistico, por vezes, demanda a biépsia excisional da le-
sdo, a fim de diferencia-la dos cistos odontogénicos e de individualizar seu padrao histolégico. A abordagem
conservadora pode ser adotada, desde que um acompanhamento rigoroso seja procedido.
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Introducao

Os ameloblastomas sdo neoplasias epiteliais
dos maxilares que, apesar de raros, sédo relata-
dos como o segundo tipo mais comum de tumores
odontogénicos!?. A origem desta lesdo remete ao
desenvolvimento embriogénico dos dentes, sendo
atualmente aceito que o epitélio da ldmina den-
taria seja o tecido primordial para sua formacéao®.

Apesar de histologicamente benignos, os
ameloblastomas s&o clinicamente agressivos por
apresentarem potencial de destruicdo dos tecidos
locais e grande expanséo 6ssea*®. Frequentemen-
te, essas lesbes sdo diagnosticadas em periodo
inicial, em fase de crescimento lento, quando néo
provocam sinais e sintomas ou apenas ocasionam
aumento de volume®. Entretanto, o crescimento
tardio do tumor é acelerado e pode ocasionar de-
sordens neurossensoriais, dor, assimetria facial,
dificuldades de mastigacdo e fonacéo, desordens
oclusivas e perdas dentarias’.

A classificacdo mais recente da Organizacéo
Mundial da Satude (2017) distingue o ameloblasto-
ma convencional (AC), mais frequente e agressivo,
de suas variantes, ameloblastoma periférico (AP),
situado em tecidos moles, e ameloblastoma unicis-
tico (AU)%. Este ultimo, apesar de também ser um
tumor intradsseo, é limitado por uma capsula de
tecido conjuntivo que contém sua expanséo®.

Radiograficamente, os AUs apresentam-se
como lesdes cisticas, uniloculares, geralmente
em regido posterior ou anterior de mandibula®.
Apesar de sua terminologia, o aspecto multilo-
cular pode estar presente em AU, sendo esta ca-
racteristica mais comum para os ACs'’. Ainda, é
possivel que a lesdo esteja associada a um dente
incluso e provoque reabsorg¢des radiculares em
unidades adjacentes®!!. Exames axiais ou tridi-
mensionais, como a tomografia computadorizada
(TC), permitem ainda perceber uma expanséo e/
ou perfuracio das corticais 6sseas, mesmo em le-
sbes iniciais®.

Uma vez que nenhuma das caracteristicas cli-
nicas ou radiograficas descritas séo exclusivas do
AU, o diagnéstico para esta lesdo ndo pode ser
predito antes do exame histolégico da lesdo intei-
ra'?. A microscopia dos AUs revela a presenca de
uma capsula conjuntiva revestida por um epité-
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lio ameloblastico, com células colunares de pola-
ridade invertida e com nucleos hipercromaticos,
dispostas em palicada'®. Ademais, em algumas
areas, as células se arranjam mais frouxamente
conforme o padrao de um reticulo estrelado no 6r-
gdo do esmaltel’. Quando estas células epiteliais
limitam-se ao revestimento cistico, afirma-se ha-
ver um padrao histolégico luminal®. Todavia, a in-
vasao do lamen cistico pelo epitélio configura pa-
drao intraluminal®. Quando a cdpsula conjuntiva
é comprometida pela presenca de epitélio tumo-
ral, confere-se a designacéo de padrdo mural.

O tratamento para os AUs pode ser conser-
vador ou radicall. O conservador consiste em
enucleacdo e curetagem da lesdo, removendo-se
toda a lesdo e curetando as paredes ésseas ad-
jacentes!. A essa técnica podem ser adicionadas
complementacoes terapéuticas pelo uso da so-
lucdo cauterizante de Carnoy ou crioterapials.
Quando utilizada, a marsupializacdo é associada
a um segundo procedimento, seja a enucleacéo ou
o tratamento radical'®. A terapia radical consiste
na resseccdo do tumor, compreendendo margens
negativas de 1 cm a 1,5 cm!. Apesar de mais efi-
caz contra recidiva, a resseccéo pode implicar dis-
funcoes estéticas e funcionais®.

A abordagem terapéutica dos AUs leva em
consideracdo o padrdo histolégico da lesdo®. Os
padrdes luminal e intraluminal sdo associados a
menores indices de recidiva, portanto sédo elegi-
veis para a terapia conservadora®. De outro modo,
o padrao mural pressupde a invasio tumoral em
tecidos adjacentes. Consequentemente, a terapia
conservadora é recomendada neste caso, uma vez
que tal padrdo é associado a maiores indices de
recidival. Porém, a subclassificacdo histolégica do
AU s6 é coerente apds a biépsia excisional da le-
sdo0, ja que amostras pouco representativas podem
nédo conter as caracteristicas pontuais do tecido'“.
Ainda, o diagnéstico pré-cirargico dos AUs é, por
vezes, uma leséo cistica odontogénica'?. Por essas
razdes, o manejo clinico de AU é um desafio?®.

O objetivo deste trabalho é relatar um caso de
ameloblastoma unicistico em regido anterior de
mandibula, descrevendo os métodos diagnésticos
utilizados e o tratamento empregado.
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Relato de caso

Paciente do género feminino, com 40 anos
de idade, leucoderma, compareceu ao servigo de
Cirurgia e Traumatologia Bucomaxilofacial da
Faculdade de Odontologia da Universidade Fe-
deral da Bahia, relatando aumento de volume
em regido anterior de mandibula, com evolugéo
de 10 meses.

Durante anamnese, a paciente negou alergias
medicamentosas bem como patologias de base ou
uso continuo de medicamentos. Ainda, negou qual-
quer sintomatologia dolorosa ou alteracéo sensorial.

No exame fisico maxilofacial, constatou-se
que o aumento de volume na regido referida apre-
sentava limites bem definidos, consisténcia firme

a palpacéo e auséncia de sangramentos ou dor a
manipulacéo (Figura 1).

Figura 1 — Aspecto clinico inicial

A: visdo extraoral, norma frontal; B: visao intraoral, norma frontal.
Fonte: autores.

O exame radiografico panordmico dos maxila-
res revelou uma imagem radioldcida unilocular,
estendendo-se da unidade 36 até a 43, com limi-
tes bem definidos, associada ao rebordo edéntu-
lo na regido de canino e pré-molares esquerdos

(Figura 2 — A). Optou-se pela puncgédo aspirativa
da lesdo, com coleta de liquido citrino compativel
com lesdo cistica residual. O exame tomografico
de face, permitiu observar que a lesdo expandia e
perfurava a cortical 6sseo vestibular da mandibu-
la (Figura 2 - B e C).

Figura 2 — Exame imaginolégico pré-operatério

A: exame panoramico dos maxilares; B: tomografia computadorizada de mandibula, corte axial; C: reconstrucdo 3D da TC, visdo frontal; D: reconstrugédo 3D

da TC, visao lateral esquerda.
Fonte: autores.
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A equipe de cirurgia e traumatologia facial op-
tou pela realizacéo de biépsia excisional da lesdo,
com a finalidade de se obter um diagnéstico mais
preciso para defini¢cdo de conduta posterior. No ato
cirurgico, a paciente apresentava-se em decubito
dorsal, com intubagdo nasotraqueal e sob anes-
tesia geral. Foi realizada assepsia e antissepsia
intraoral e extraoral com clorexidina, aposi¢éo de
campos operatérios, instalacdo de tampao orofa-

ringeo e infiltragdo com lidocaina 2% e epinefrina
1:200000. O acesso realizado foi em fundo de ves-
tibulo mandibular com incisdes relaxadoras nas
unidades 36 e 43, seguido de descolamento muco-
periosteal e exposicdo da lesdo, dissecacdo da cap-
sula fibrosa e remocéo de peca cirurgica (Figura 3
— A e B). Por fim, foram executadas curetagem do
sitio cirargico, irrigacdo copiosa com soro fisiol6gi-

co a 0,9% e sutura por planos com vicryl 3-0 e 4-0.

Figura 3 — Momento transcirtirgico (A) e peca patolégica removida do sitio cirdrgico (B)

Fonte: autores.

A peca cirdrgica foi encaminhada ao servigo
de anatomia patoldgica, que conferiu diagnéstico
conclusivo de ameloblastoma. Microscopicamente,
observou-se que a lesdo exibia uma parede fibrosa
cistica revestida por células basais colunares com
polaridade nuclear invertida. As células sobreja-

5 Ry AT ' L
Figura 4 — Aspecto clinico pés-operatério
A: visdo extraoral, norma frontal; B: visdo intraoral, norma frontal.
Fonte: autores.
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centes apresentavam aspecto estrelar e luminais
metapldsicas. O conjunto clinico-radiografico-his-
topatologico sugeriu tratar-se de um AU. Sendo
assim, a equipe decidiu-se pela manutencéo do tra-
tamento inicial — terapia conservadora, associada
ao acompanhamento cuidadoso do caso (Figura 4).
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Discussao

A variante unicistica corresponde a cerca de
6% dos ameloblastomas!. Essa variante pode aco-
meter pacientes em qualquer idade, porém é mais
frequentemente relatada na segunda década de
vida, uma média de idade inferior do que aquela
para AC (30 a 40 anos)'%'”. Uma predilecido por
sexo ndo é observada para esses tumores, sendo
mais incidente em populagées africanas e chile-
nas?!%, A paciente do presente relato foi diagnos-
ticada aos 40 anos de idade, apresentando uma
extensa lesdo mandibular que delimitava-se da
mesial do canino direito até o primeiro molar do
lado oposto, assim compreendendo dois dos sitios
de maior ocorréncia para essas lesdes, corpo e sin-
fise de mandibula!®. Uma analise recente de 370
casos contabilizou a regido entre canino e molar
como a regido mais acometida da série, totalizan-
do 55% dos tumores documentados?®.

Em 1977, Robinson e Martinez foram os pri-
meiros a descreverem a variante unicistica e a
caracterizaram como lesdes clinica e radiografi-
camente cisticas, que, entretanto, apresentavam
alteracoes histolégicas tipicas de ameloblasto-
mas'®. De fato, as caracteristicas dos AUs sio por
vezes confundidas com cistos odontogénicos*?.
Além disso, mesmo o mecanismo de origem pro-
posto para os AUs envolve a transformacio neo-
plasica de cistos odontogénicos!?. Clinicamente, a
lesdo é por vezes assintomatica, sendo detectada
apenas em radiografias panoriamicas!. Outras
vezes, em consondncia com o caso apresentado,
a lesdo causa aumento de volume®. Apesar de
pouco usual, altera¢des neurossensoriais podem
ocorrer?,

A avaliacdo imagioldégica dos AUs frequente-
mente € iniciada por radiografias planas, como a
panordmica dos maxilares?'. Apesar de ser util
para determinar a extensfo e a presenca ou au-
séncia de loculos, este exame é incapaz de deter-
minar a expansao cortical causada pelo tumor?.
No caso apresentado, a radiografia panoramica
permitiu a suposicéo inicial de lesédo cistica re-
sidual, uma vez que a imagem unilocular esta-
va associada ao espago edéntulo. Entretanto, a
expansio 6ssea e o adelgacamento das paredes
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mandibulares observados na TC levaram a sus-
peita de ameloblastoma unicistico.

Em uma série de 26 casos estudados por ima-
gem, contatou-se que a tendéncia a perfuracéo
das corticais 6sseas e a reabsorc¢do radicular é
caracteristica marcante para o diagnéstico de
AU“ Ainda, o mesmo estudo comparou os valores
diagnésticos da radiografia panoramica, da TC
melhorada por contraste e da ressonincia mag-
nética, concluindo que estes ultimos sdo essen-
ciais para a distin¢do entre AU e outras lesdes
cisticas?. Apesar se sua importancia para suspei-
ta radiolégica, apenas a TC ou outra ferramenta
clinica é insuficiente para determinacéo do diag-
nostico conclusivo de AU!2,

De fato, o diagnéstico diferencial entre o AU
e outras lesdes cisticas é desafiante. Relatos re-
centes ilustram o quao facilmente esses tumores
podem ser confundidos com os cistos odontogé-
nicos por conta de seu comportamento clinico e
de sua aparéncia imagioldgica 2%%223, Ainda que
a puncdo aspirativa seja uma manobra util para
diferenciar lesées vasculares, cistos e tumores,
resultados indistinguiveis para cistos e AU po-
dem ser encontrados?, como no presente caso, no
qual foi observado liquido citrino durante reali-
zacdo da puncdo. Precisamente, entende-se que
o epitélio de alguns cistos possam dar origem a
uma parcela dos AUs notificados na literatura'®.
Segundo Bhushan et al.?° (2014), 20% de todos os
AUs sao formados da parede de cistos dentigeros.
Este argumento é plausivel, uma vez que ambos
apresentam a mesma origem embrionaria?2,

No presente relato, a conduta terapéutica foi
adotada com base na suspeita clinica, assim, op-
tou-se pela bidpsia excisional da lesdo. Essa con-
duta é frequente, sendo comum que a realizacéo
do tratamento definitivo seja posterior a excisdo
cirurgica da lesao!l. Possivelmente, a razéo para
tal se deva a limitacéo da alternativa diagnéstica
para esses casos. Uma vez que a biépsia incisional
néo é representativa da lesdo inteira, este exame
pode guiar a um diagnéstico equivocado'*!6, Além
de ser impreciso para diferenciacio entre AU e
AC?, 0 mesmo procedimento é desaconselhado
para diferenciacdo entre os subtipos histolégicos
de AU%,
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A importancia para diferenciacio entre os pa-
droes histolégicos de AU baseia-se nas evidéncias
de que estes influenciam a recidiva e que devam
guiar a terapéutica®!®. A razdo para tal é o possi-
vel envolvimento de tecidos adjacentes quando o
padrdo mural é observado e a consequente infil-
tracéo tumoral no osso medular. Por esse motivo,
recomenda-se que os AUs de padrao mural sejam
reconhecidos como portadores do mesmo com-
portamento biolégico dos ACs, sendo preferivel o
tratamento radical nesses casos®. De outro modo,
os AUs dos tipos luminal e intraluminal sio ele-
giveis para o tratamento conservador®.

Uma vez que o tratamento radical é geral-
mente debilitante para o paciente e a terapia con-
servadora pode resultar em maior recidiva, faz-se
necessario ponderar a abordagem dos AUs com
base em seu comportamento biolégico’. Em um
estudo retrospectivo com 31 casos, pesquisadores
trataram os AUs luminal e intraluminal por enu-
cleacdo, enquanto a resseccgdo cirurgica foi reser-
vada para AUs invasivos e murais. Visto que ne-
nhum dos casos recidivou durante o acompanha-
mento de até 7 anos, os autores recomendaram
que este mesmo protocolo fosse considerado nos
tratamentos de AU". Em outro estudo, os autores
decidiram tratar todos os pacientes com enucle-
acdo e osteotomia periférica. Como resultado, 2
dos 11 casos de AU recidivaram, para os quais
a resseccdo mandibular foi procedida, seguida de
reconstrucdo com enxerto 6sseo vascularizado?.

Em uma extensa revisio sistematica, foi ava-
liada a taxa de recidiva para AUs tratados por
diferentes modalidades'*. Os pesquisadores ob-
servaram que a resseccdo foi associada ao menor
indice de 3,6% de recorréncia, enquanto a enu-
cleacdo isolada da lesdo, a enucleacdo combinada
a aplicacdo da solugdo de Carnoy e a marsupia-
lizacdo da lesdo apresentaram indices de recidi-
va de 30%, 16% e 18%, respectivamente!*. OQutro
estudo, uma coorte retrospectiva, avaliou a taxa
de recidiva para AUs, correlacionando-a com os
padrdes histolégicos desses tumores?®. Os autores
encontraram que 100% dos 13 dos casos de AU
com envolvimento mural ou intramural tratados
com enucleacdo recidivaram, estes foram reabor-
dados por resseccio da mandibula®.
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A despeito desses dados, diversos autores
consideram que a abordagem mais segura para
suspeitas de AU é o tratamento conservador se-
guido pelo acompanhamento rigoroso do pacien-
tet22627 A justificativa para tal se baseia na im-
possibilidade de determinar a natureza mural
ou invasiva do AU antes do exame histolégico da
peca patolégica completa!. Uma vez tratado por
enucleacio, se recidivas forem constatadas, o pa-
ciente pode necessitar de uma nova intervencéo
cirurgica, sendo esta conservadora ou radical'®?".
A decisao terapéutica do presente caso fundamen-
tou-se nessas premissas. Assim, a enucleacéo da
lesdo foi realizada, preservando-se a estética e a
funcio da paciente. O estrito acompanhamento
do caso estd em curso.

Consideracoes finais

Os ameloblastomas unicisticos sdo lesdes be-
nignas e de curso insidioso, mas apresentam risco
de crescimento tardio associado a desordens fun-
cionais e estéticas. Por se assimilarem as lesoes
cisticas dos maxilares, o tratamento mais comum
é a bidpsia excisional. A disting¢do histoldgica é
importante para a decisdo terapéutica da leséo,
posto que o padrdo mural é mais propenso a re-
cidiva. Uma vez detectado, recomenda-se que o
AU de padréo mural seja tratado de forma con-
servadora e tenha acompanhamento frequente. A
reabordagem radical estd indicada em casos de
recidiva.

Abstract

Objective: to report a case of unicystic amelo-
blastoma in the anterior region of the mandible,
describing the diagnostic methods used and the
treatment applied. Case report: a 40-year-old fe-
male patient attended the Oral and Maxillofacial
Surgery and Traumatology Service of the School
of Dentistry at the Federal University of Bahia,
Brazil, complaining of increased volume in the
anterior region of the mandible, with a 10-month
evolution. Imaging tests revealed extensive uni-
locular lesion that expanded the cortical bone in
the mental region. Excisional biopsy of the lesion
was performed under general anesthesia. The exa-
mination of the specimen obtained confirmed the
diagnosis of unicystic ameloblastoma, for which
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it was decided to maintain the initial therapy. The
patient is still being followed-up by the team, with
no signs of relapses. Final considerations: the ma-
nagement of unicystic ameloblastoma sometimes
requires excisional biopsy of the lesion to differen-
tiate it from odontogenic cysts and isolate its his-
tological pattern. The conservative approach may
be adopted if along with strict monitoring.

Keywords: Ameloblastoma. Mandible. Odontoge-
nic tumors.
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