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RESUMEN

Introduccion: El ameloblastoma es un tumor benigno que se origi-
na a partir del epitelio odontogénico, se localiza en la region de los
maxilares, tiene predileccion por la region posterior de la mandibula
en un 80%, cuenta con un crecimiento intradseo y progresivo, pro-
vocando expansion de corticales y se ha reportado hasta un 50%
de recurrencia durante los primeros cinco afios si no es tratado de
manera adecuada, en este articulo se trat6 de manera conservadora
para evitar secuelas estéticas y funcionales que deja el tratamiento
agresivo en este tipo de lesiones, obteniendo resultados favorables
a corto plazo. Objetivos: Con este articulo enfatizamos la importan-
cia de un estricto control clinico e imagenologico para dar la posibi-
lidad al paciente de realizar tratamientos conservadores para este
tipo de tumores odontogénicos. Material y métodos: En este ar-
ticulo se presenta el caso clinico de una paciente de 22 afios que
present6 un ameloblastoma uniquistico mural en regién de cuerpo
y angulo mandibular derecho, tratado mediante descompresion ini-
cial mas extraccion de 6rgano dental asociado; dos afios después
se realiz6 enucleacion y curetaje de la lesion. Se muestra control
clinico e imagenoldgico de la paciente a dos meses de postoperado.
Resultados: Se demuestra que realizando tratamiento conservador
mediante marsupializacion con posterior enucleacion y curetaje se
obtiene como resultado la completa neoformacién de cuello condilar,
proceso coronides, rama, angulo y cuerpo mandibular. Conclusio-
nes: El tratamiento para ameloblastomas uniquisticos podria reali-
zarse mediante una descompresion inicial que ayude a preservar y
a regenerar las regiones anatomicas afectadas para posteriormente
realizar la enucleacion de la lesion y de esta manera evitar las secue-
las estéticas y funcionales del tratamiento convencional.
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INTRODUCCION

El ameloblastoma uniquistico fue descrito por pri-
mera vez por Robinson y Martinez en 1977, como un
tumor derivado de los restos de la ldmina dental. Pro-
voca expansion de corticales debido a su lento cre-
cimiento y es asintomatico, imagenolégicamente se
presenta como una lesion radioltcida, unilocular con
bordes escleréticos bien definidos, y suele asociarse
a un tercer molar retenido en el 80% de los casos,**
basandose en las caracteristicas imagenoldgicas des-
cribieron dos tipos de ameloblastoma uniquistico, una
variante dentigera ya que se encontraba relacionada
con un érgano dental retenido y la variante no denti-
gera, designada a las lesiones que no se encontraban
relacionadas a un érgano dental retenido.

Robinson y Martinez suponian que el ameloblas-
toma uniquistico se originaba a partir del quiste den-
tigero, dicha teoria fue refutada por Li al comparar la
expresion de antigeno PCNA (Antigeno Nuclear de
Proliferacion Celular) en el epitelio del ameloblasto-
ma uniquistico y del quiste dentigero, demostré que
el antigeno PCNA se expresaba Unicamente en el
epitelio del quiste dentigero y no en el epitelio del
ameloblastoma uniquistico, incluso en las porciones
de epitelio del ameloblastoma uniquistico que mas
se asemejaban al quiste dentigero no se encontré
expresion del antigeno PCNA, con esto se descart6
el origen del ameloblastoma uniquistico a partir de
un quiste dentigero.*’

La Organizacion Mundial de la Salud en el 2017
clasificd al ameloblastoma dentro del grupo de los tu-
mores odontogénicos epiteliales benignos y se dividié
en ameloblastoma, ameloblastoma uniquistico, ame-
loblastoma periférico y ameloblastoma metastatizan-
te.® El ameloblastoma uniquistico tiene predileccion
por la regidn posterior de la mandibula en una propor-
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cion 7:1 en relacién con el maxilar, representa del 5
al 22% de todos los ameloblastomas y la mayoria de
estos tumores son diagnosticados principalmente en
la primera y segunda década de vida con un pico de
incidencia a los 16 afios de edad, aunque también se
pueden presentar en pacientes de la cuarta y quinta
década de vida.

Se ha demostrado que la variante que se encuentra
relacionada a un 6rgano dental retenido tiene predi-
leccion por el sexo masculino y se presenta en pa-
cientes de la primera y segunda década de vida; por
el contrario, la variante no relacionada a un 6rgano
dental retenido tiene predileccién por el sexo femenino
y se presenta con mayor frecuencia en pacientes de la
tercera década de vida.®

El epitelio del tumor debe reunir los siguientes cri-
terios para poder diagnosticarlo: células basales en
empalizada, nucleos con presencia de polarizacion in-
versa, vacuolizacion del citoplasma e hipercromatismo
celular (descritos por Vickers y Gorlin en 1970 para el
ameloblastoma).?

Por otro lado, Akerman en 1992 estudié el tipo y
zona de proliferacion celular que tenia el epitelio del
ameloblastoma uniquistico en relacion con la capsula
y la luz del tumor, y lo clasifico en:

1. Luminal. El epitelio del tumor es ameloblastico en
su totalidad.

2. Intraluminal. Proyecciones de tejido ameloblastico
en el lumen, sin evidencia de crecimiento dentro del
tejido conectivo.

3. Intramural. Presenta islas de crecimiento amelo-
blastico dentro del tejido conectivo.***

El tratamiento de los ameloblastomas uniquisti-
cos es controvertido, ya que van desde enucleacion
simple, enucleacion y curetaje, hasta descompresion,
resecciéon en bloque con margen de seguridad para
evitar recidiva y combinacion de adyuvancia para dis-
minuir el porcentaje de recidiva.

Por otro lado, la descompresion fue descrita por pri-
mera vez en 1671 por Lean Scultet como un medio
para cambiar la presion interna de las lesiones quis-
ticas, con lo que se anula el estimulo constante que
da como resultado la reabsorcion 6sea periférica, y
de esta manera favorece la disminucion del tamafio
de la lesion con la consecuente aposicion 6sea.'? > El
objetivo de este articulo es enfatizar la importancia de
poder brindar un tratamiento conservador al paciente
que presenta este tipo de tumores odontogénicos ya
que con ello se evita la secuela funcional y estética
que conlleva realizar la excisién del tumor mediante
un tratamiento conservador.

CASO CLINICO

Mujer de 22 afios de edad, con aumento de vo-
lumen progresivo y asintomatico de siete meses de
evolucién en region de tercio medio e inferior facial
derecho, en la ortopantomografia y la tomografia
axial computarizada se aprecia imagen radioluci-
da de forma irregular, que mide 10 x 8 x 4 cm, con
bordes escleroéticos bien delimitados en rama mandi-
bular, presenta perforacién de la cortical vestibular,
angulo y cuerpo mandibular derechos con un tercer
molar desplazado al borde inferior del cuerpo mandi-
bular (Figura 1).

Figura 1: Clinica e imagenologia inicial. A) Fotografia fron-
tal inicial con aumento de volumen en tercio medio e inferior
facial derechos. B) Fotografia en oclusion inicial con lesién
traumatica en mucosa yugal. C) Ortopantomografia inicial con
tercer molar asociado a lesion radiollcida, con presencia de
rizoclasia de 6rganos dentales 46 y 47. D) Reconstruccion to-
mografica en 3D, con pérdida ésea de cuello condilar, proceso
coronoides, rama, angulo y cuerpo mandibular derechos.

A) Initial picture, frontal view. Observe the increased volu-
me in the right side of the middle and lower facial third. B)
View of initial occlusion. Observe the traumatic lesion in the
buccal mucosa. C) Initial orthopantomography that shows a
radiolucent lesion with a third molar associated. Observe the
rhizoclasia of 46 and 47 teeth. D) 3D tomographic recons-
truction that shows loss of condylar neck, coronoid process,
ramus, and angle of the right mandible.
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Figura 2: Biopsia incisional. A) Fotografia inicial para colocacion de tutor. B) Fotografia con el tutor fijo a mucosa oral. C) Or-

topantomografia de control postquirdrgica.

A) Initial clinical view photograph for tutor placement. B) Photography with the tutor fixed to the oral mucosa. C) Post-surgical

orthopantomography.

Bajo anestesia local, se llevé a cabo puncion ex-
ploratoria sin obtenciéon de muestra representativa,
por lo que se realiz6 biopsia incisional y extraccion
de 6rgano dental relacionado y arrojé6 como resul-
tado ameloblastoma uniquistico de tipo mural con
patrén plexiforme. Debido al tamafio de la lesidn,
edad y posibilidad de apego por parte del paciente
a sus citas, se opta por un tratamiento conserva-
dor, el cual consistio en la colocacion de un tutor
bajo anestesia local en el borde anterior de la rama
mandibular derecha para realizar descompresion de
la lesién, se realiz6 un seguimiento clinico e ima-
genoldgico durante dos afios en los que se logré la
remodelacién completa del cuello del condilo, rama,
angulo mandibular y la parte anterior del cuerpo
mandibular del lado derecho, permaneciendo
Unicamente una lesién en la zona retromolar de
aproximadamente 4 x 3 x 5 cm, por lo que se de-
cide realizar enucleacién y curetaje (Figuras 2 y 3),
el tejido obtenido se mandé en su totalidad a estu-
dio histopatoldgico, con el cual se obtiene el diag-
nostico de ameloblastoma uniquistico de tipo mural
plexiforme, se presentan controles de la paciente
clinicos e imagenolégicos un afio después de la
enucleacién, se planea mantener un control clinico
a largo plazo (Figura 4).

DISCUSION

Desde la primera descripcion del ameloblasto-
ma uniquistico en 1977, se han planteado diver-
sos tratamientos, en la literatura por el tamafio del
tumor que se presenta en nuestro paciente, pro-
pone la reseccion quirdrgica con margen libre de
seguridad de 15 mm para obtener un porcentaje de
recidiva del 3%.'

En una revision sistematica se ha descrito que
el tratamiento mediante enucleacion y curetaje pre-
senta un porcentaje de recidiva del 30%, cuando
es combinado con descompresién presenta una re-
cidiva de 16%, si es tratado mediante enucleacion
y curetaje mas adyuvancia con la aplicacion de so-
lucion de Carony o nitrégeno liquido cuenta con un
porcentaje de recidiva del 10%.*> Morgan y colabo-
radores afirman que la osteotomia periférica (con o
sin aplicacién de solucién de Carnoy) disminuye de
manera importante los indices de recurrencia,*® Tols-
tunov afirma que al realizar osteotomia periférica se
puede dispersar el epitelio de la lesion, aumentando
la posibilidad de recurrencia.'” Tonietto y su equipo
apoyan el uso de nitrégeno liquido como tratamiento
coadyuvante porque afirman que el nitrégeno liquido
preserva las propiedades inorganicas del hueso en
comparacion con la solucién de Carnoy, que destru-
ye las propiedades osteogénicas y osteoconductivas
del hueso ademas de ser carcinogénico debido a la
cantidad de cloroformo que contiene.'® Nakamura
y colaboradores refieren que la descompresion es
mas efectiva en lesiones de gran tamafio, aunque
no define claramente cuando estd o no indicada la
descompresion, a pesar de ello presentan una se-
rie de 50 casos en los que las lesiones resuelven de
manera importante con este tipo de tratamiento y se
realiza remocién quirdrgica para evitar una posible
transformacién del epitelio residual.’® A pesar de lo
descrito en la literatura, y basados en la experiencia
gue nuestro servicio tiene en el tratamiento conser-
vador de este tipo de tumores odontogénicos, se de-
cidio realizar un tratamiento de descompresién mas
enucleacion y curetaje para evitar secuelas estéticas
y funcionales en un paciente joven como el que se
presenta en nuestro caso clinico.
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CONCLUSIONES

Existe controversia en la opcién de tratamiento de
eleccion para lograr el menor porcentaje de recidiva.
Con la experiencia que se cuenta en nuestra insti-
tucion, y para brindarle a la paciente una opcion de
tratamiento conservador con el objetivo de mantener
tanto la funcidon como la estética, de acuerdo con
la literatura por el tamafio de la lesién es indicado
realizar la reseccién de la misma con margenes li-

bres; sin embargo, debido al buen apego y compro-
miso que la paciente mostré en sus citas de control
y cuidados postquirargicos, fue posible realizar una
descompresiéon importante de la lesion para en un
segundo tiempo quirdrgico realizar la enucleacién y
curetaje del epitelio residual, lo que permitié no sélo
conservar estructuras anatomicas, sino regenerar
estructuras anatémicas perdidas y con esto fue po-
sible evitar la reseccion quirdrgica con las secuelas
funcionales, estéticas y psicosociales que esto impli-

Figura 3: Controles clinicos y radiograficos de dos afos de evolucion. A) Fotografia frontal inicial con aumento de volumen en tercio
medio e inferior facial derecho. B) Ortopantomografia inicial con érgano dental asociado. C) Fotografia frontal un mes posterior a
la colocacion del tutor. D) Ortopantomografia un mes posterior a la colocacion del tutor. E) Fotografia frontal siete meses después
de la colocacion del tutor. F) Ortopantomografia siete meses después de la colocacion del tutor, se aprecia remodelacién 6sea en
region del cuello condilar, rama y cuerpo mandibular derecho. G) Fotografia frontal dos afios después de la colocacion del tutor. H)
Ortopantomografia dos afios después a la colocacion del tutor, se observa remodelacién total de la rama mandibular.

A) Initial frontal picture that shows increased volume in the middle and lower right facial third. B) Initial orthopantomography
with associated dental organ. C) Frontal picture at one month after the placement of the tutor. D) Orthopantomography at one
month after the placement of the tutor. E) Frontal picture at seven months after the placement of the tutor. F) Orthopantomogra-
phy at one month after the placement of the tutor, bone remodeling can be seen in the region of the condylar neck, ramus and
right mandibular body. G) Frontal picture at two years after the placement of the tutor. H) Orthopantomography at one month
after the placement of the tutor, total remodeling of the mandibular ramus is observed.
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Figura 4: A) Fotografia frontal previa a la enucleacion y curetaje de la lesion. B) Ortopantomografia previa a la enucleacion y
curetaje de la lesion. C) Fotografia frontal un afio después de la enucleacion y curetaje de la lesion. D) Ortopantomografia un
afio después de la enucleacion y curetaje de la lesién.

A) Frontal picture prior to enucleation and curettage of the lesion. B) Orthopantomography prior to enucleation and curettage
of the lesion. C) Frontal picture one year after enucleation and curettage of the lesion. D) Orthopantomography one year after

enucleation and curettage of the lesion.

ca. Con este caso se demuestra que la descompre-
sion mas enucleacién y curetaje son una opcion de
tratamiento importante para este tipo de lesiones aun
cuando sean de gran tamafio, siendo fundamental el
nivel sociocultural, compromiso y apego del paciente
a sus controles clinicos e imagenoldgicos.

El control que se presenta de la paciente a un afo
después de haber realizado la enucleacioén y curetaje
de la lesion no solo permite observar que no hay ha-
llazgos imagenoldgicos que indiquen una recidiva,
sino que ademas se observa la regeneracién 6sea del
sitio de donde se realiz6 la enucleacion, aun asi, el
paciente continuara bajo control estricto clinico e ima-
genoldgico durante un periodo de 10 afios.
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ABSTRACT

Background: Ameloblastoma is a benign tumor that originates from
odontogenic epithelium. It develops in the region of the jaws but in
80% of cases it is located in the posterior region of the mandible. It
has an intraosseous and progressive growth, causing expansion of
cortical bone and up to 50% recurrence during the first five years
if it is not treated properly. A conservative treatment may prevent
esthetic and functional sequelae entailed by more aggressive
treatment options for this type of lesions. Objective: We emphasize
the importance of a strict clinical and imaging follow up to give the
patient the possibility of undergoing conservative treatments for this
type of odontogenic tumors. Material and methods: A 22-year-old
female patient presented with a mural unicystic ameloblastoma in
the region of the right mandibular body and angle. She was initially
treated by decompression plus extraction of the associated tooth.
Two years later, enucleation and curettage of the lesion was
performed. Clinical and imaging follow up of the patient was done
two months after surgery. Results: The conservative treatment
by marsupialization with subsequent enucleation and curettage
resulted in the complete neoformation of the condylar neck, coronoid
process, ramus, angle, and mandibular body. Conclusions:
Unicystic ameloblastomas can be treated by means of an initial
decompression that helps to preserve and regenerate the affected
anatomical regions to subsequently perform the enucleation of the
lesion and thus prevent the esthetic and functional sequelae of
conventional treatment.

Keywords: Unicystic, mural, enucleation, curettage, lesion,
odontogenic tumor.
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BACKGROUND

The unicystic ameloblastoma (UA) was first
described by Robinson and Martinez in 1977 as a
tumor derived from the remains of the dental lamina.
The UA causes cortical bone expansion due to its
slow growth and is usually asymptomatic. By imaging,
it appears as a unilocular radiolucent lesion, with
well-defined sclerotic borders, and is associated with
retained third molar teeth in 80% of cases.'* According
to the imaging characteristics, there are two types
of UA, namely a dentigerous and a nondentigerous
variant, which depends on whether it is related or not
to a retained tooth.

Robinson and Martinez proposed that the UA
originated from a dentigerous cyst. This theory was
refuted by Li et al. by comparing the expression of
PCNA (Proliferating Cell Nuclear Antigen) in the
epithelium of both the UA and the dentigerous cyst.
Li et al. demonstrated that the PCNA antigen was
expressed only in the epithelium of the dentigerous
cyst. Even in the epithelium portions of the UA that
most resembled those of the dentigerous cyst the
PCNA antigen was not expressed. The origin of the
UA from a dentigerous cyst was thus discarded.*”’

In 2017, the World Health Organization included
ameloblastoma in the group of Benign epithelial
odontogenic tumors and subclassified it into 4
types: ameloblastoma, unicystic ameloblastoma
(UA), peripheral ameloblastoma, and metastasizing
ameloblastoma.? UA occurs in the posterior region of
the mandible in a 7:1 ratio relative to the maxilla. It
accounts for 5% to 22% of all cases of ameloblastoma
and most of these tumors are diagnosed in the first
and second decade of life with a peak incidence at 16
years of age, even though they can also occur in the
fourth and fifth decade of life.

The dentigerous variant of UA is more common
in men in their teens and twenties, whereas the
nondentigerous variant develops mostly in women in
their thirties.®

The epithelium of the tumor must have the
following characteristics to be able to make a positive
diagnosis (described by Vickers and Gorlin in 1970
for ameloblastoma): basal cells in palisade, reverse
nuclear polarization, cytoplasmic vacuolization, and
cellular hyperchromatism.*°

On the other hand, Akerman et al. in 1992 studied
the type and zone of cell proliferation of the UA
epithelium in relation to the capsule and the lumen of
the tumor and classified it as follows:

1. Luminal. The tumor lining is ameloblastic epithelium.

2. Intraluminal. Projections of ameloblastic tissue in
the lumen without evidence of growth within the
connective tissue.

3. Intramural. It shows islands of ameloblastic growth
within the connective tissue.'*

Treatment of UA is controversial as it ranges
from simple enucleation, enucleation and curettage,
decompression, to block resection with safety margin
to avoid relapse and adjuvant combination to decrease
the percentage of relapse.

With regard to decompression, it was first described
in 1671 by Lean Scultet as a means of changing the
internal pressure of cystic lesions. Decompression
nullifies the constant stimulus that causes peripheral
bone reabsorption and thus favors the decrease
in the size of the lesion with the consequent bone
apposition.t#1°

The objective of this report is to emphasize the
importance of providing a conservative treatment to
the patient with this type of dental tumors to prevent
the functional and esthetic sequelae entailed by the
excision of the tumor through a conventional treatment.

CLINICAL CASE

A female patient aged 22 years presented with
progressive and asymptomatic swelling of seven
months of evolution in right facial middle and lower
thirds. Orthopantomography and computerized axial
tomography studies showed an irregularly shaped
radiolucent lesion, measuring 10 x 8 x 4 cm, with well-
delimited sclerotic borders in mandibular ramus. There
was also perforation of the right vestibular cortical bone,
angle and mandibular body with a third molar tooth shifted
to the lower edge of the mandibular body (Figure 1).

The patient underwent an incisional biopsy and
related tooth extraction. The histopathological
examination revealed a UA of mural type with plexiform
pattern. Due to the size of the lesion, age of the
patient, and possibility of adherence to appointments,
a conservative treatment was chosen, which
consisted of placing a decompression tube under local
anesthesia on the anterior edge of the right mandible
ramus to perform decompression of the lesion. Clinical
and imaging follow-up was performed for two years
in which the complete remodeling of right-side neck
of the condyle, ramus, angle, and anterior part of
the mandibular body was achieved. It only remained
a lesion in the retromolar area of approximately 4 x
3 x 5 cm, so it was decided to perform enucleation
and curettage (Figures 2 and 3). The tissue obtained
was sent to histopathological study resulting again in
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diagnosis of UA of mural type with plexiform pattern.
Clinical and imaging follow-up were done one year
after enucleation. It is planned to maintain long-term
clinical follow up (Figure 4).

DISCUSSION

Since UA was first described in 1977 several
treatments have been proposed in the literature. The
size of the tumor in our patient made us choose the
procedure of surgical resection with a safety free margin
of 15 mm to obtain a percentage of recurrence of 3%.*

A systematic review showed that treatment by
enucleation and curettage has a percentage of
relapse of 30%. When the treatment is combined
with decompression, relapse decreases to 16%, and
if treatment consists of enucleation and curettage
plus application of Carnoy’s solution or liquid nitrogen
the percentage of relapse drops to 10%.> Morgan et
al. found that peripheral osteotomy (with or without
Carnoy’s solution application) significantly decreases
recurrence rates;'® in contrast, Tolstunov observed
that performing peripheral osteotomy causes the
epithelium of the lesion to be dispersed, thus
increasing the possibility of recurrence.*’

Tonietto et al. support the use of liquid nitrogen
as adjuvant treatment. Liquid nitrogen preserves
the inorganic properties of the bone compared
with Carnoy’s solution, which destroys the bone
osteogenic and osteoconductive properties. In addition,
Carnoy’s solution is carcinogenic due to the amount
of chloroform it contains.*® Nakamura et al. observed
that decompression is most effective in large lesions,
although they do not define clearly when decompression
is indicated. Yet, they reported a series of 50 cases in
which the lesions resolved significantly with this type of
treatment and surgical removal was performed to prevent
a possible transformation of the residual epithelium.*®
Despite what is described in the literature and based
on the experience of our service in the conservative
treatment of this type of dental tumors, we decided to
perform a treatment of decompression plus enucleation
and curettage to avoid esthetic and functional sequelae
in the patient presented in our clinical case.

CONCLUSIONS

There is controversy over the best UA treatment
to achieve the lowest percentage of relapse. With the
experience of our institution we decided to provide
the patient with a conservative treatment option to
maintain both function and esthetics. According to the
literature, the size of the lesion makes it necessary

to perform a resection with free margins. However,
because of the good adherence and commitment of
the patient to her appointments of follow up and post-
surgical care we were able to perform a significant
decompression of the lesion in the first instance to
carry out in a second surgical time the enucleation
and curettage of the residual epithelium. This allowed
not only preserving anatomical structures, but also
regenerating lost anatomical structures. Besides, it
was possible to avoid surgical resection, which entails
functional, esthetic, and psychosocial sequelae. This
case shows that decompression plus enucleation
and curettage are an adequate treatment option even
for larger lesions. In addition, the sociocultural level,
commitment and attachment of the patient to clinical
and imaging follow up is fundamental.

Imaging follow up one year after the enucleation
and curettage of the lesion showed bone regeneration
and no sign of recurrence. The patient will continue
under strict clinical and imaging follow up for a period
of 10 years.
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