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RESUMEN

El ameloblastoma periférico es un tumor odontogénico de tejidos blandos poco frecuente, derivado de elementos epiteliales
y mesenquimales odontogénicos, de crecimiento lento, localmente invasivo y que llega a alcanzar grandes dimensiones si no
se trata precozmente. Es responsable aproximadamente del 1% al 5% de todos los casos de ameloblastoma y puede aparecer
en diferentes localizaciones, relacionado con tejidos blandos bucales, mucosa alveolar y gingival. Este articulo pretende
relatar un caso clinico de un ameloblastoma periférico, localizado en mucosa bucal izquierda, en una paciente de 75 anos. El
tumor fue resecado con margen oncoldgico y no se ha observado recidiva en 24 meses después de la cirugia.

PALABRAS CLAVE: ameloblastoma periférico, ameloblastoma extradseo, tumor odontogénico, ameloblastoma.

ABSTRACT

The peripheral ameloblastoma is a rare odontogénic soft tissues tumor, derived from epithelial and/or mesenchymal element
being part of the tooth-forming apparatus, slow growth, locally invasive that can reach great dimensions. If relegated the pre-
cocious treatment, characterized by high recurrence the lesions responsible for approximately 1% to 5% of all cases of amelo-
blastoma. They may appear in different locations, in relations with oral soft tissues. In alveolar mucosa and gingiva. This article
describes a case of peripheral Ameloblastoma affecting a 75-year-old female. The lesion was located in the left buccal space, the

tumor was excised with oncologic margin and no recurrence has been observed after 24 months after surgery.

KEey worbps: peripheral ameloblastoma, extra osseous ameloblastoma, odontogenic tumor, ameloblastoma.

INTRODUCCION

Los tumores odontogénicos son neoplasias derivadas de
las células responsables de la odontogénesis, de acuerdo
con el tejido que les da origen, se clasifican en epiteliales,
mesodérmicos o mixtos.

Los ameloblastomas son los tumores mas comunes de
origen epitelial y representan alrededor del 23% de los
tumores odontogénicos. Pueden originarse a partir de
restos de la ldmina dental, epitelio reducido del esmalte,
restos epiteliales de Malassez o de células basales del
epitelio de superficie. La clasificaciéon de esta neoplasia,
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por la Organizacion Mundial de la Salud (OMS), la situa
como un tumor derivado del epitelio odontogénico
sin ectomesenquima. Fueron descritos por primera vez
por Cusack en 1827 apud Chagas et al. Son localmente
agresivos y altamente infiltrantes, tienen una alta tasa de
recurrencia que ha sido estimada alrededor del 50% y, si
no es contemplado y tratado como tal, puede malignizar-
se o recidivar. Diversos reportes en la literatura sugieren
tratamiento radical lo que aporta muchas ventajas a
largo plazo evitando recurrencias altamente agresivas y
sobre todo la malignizacion tumoral™?.
Histologicamente, los ameloblastomas son clasificados
en: foliculares, plexiforme, acantamatoso, desmoplasico,
de células granulares, células basales y queratomatoso.
Aparecen en tres diferentes situaciones clinico-radiogra-
ficas: los sélidos convencionales o multiquisticos (86% de
los casos), los uniquisticos (13%) y los periféricos o extra-
6seos (1%), siendo el tipo sélido/multiquisticos (ASM) el
mas comun y el que presenta un comportamiento mas
agresivo®,

Se han publicado varios estudios acerca del ameloblas-
toma: Olaitan et al., revisaron 315 casos en 1993; Reichart
PA et al., 3677 ameloblastomas en 1995; Philipsen et al.,
193 casos en 1998; Ladeinde et al., 207 casos en 2006;
Buchner et al, 1.088 casos en 2006; Arotiba et al., 79 casos

RCOE, vol. 23, n°. 1, marzo 2018



<<

24

(@IRUGIA BUCAL

en 2005; Rodrigo L et al., 48 casos de ameloblastoma en
el periodo de enero de 1978 a febrero de 2012,

En general, su aparicién se manifiesta entre la tercera a
la séptima década de la vida, no existiendo diferencias
entre sexos, aparecen cinco veces mas en los afroameri-
canos, que entre los blancos. En relacién con el tipo peri-
férico, al cudl nos referimos en nuestro estudio, la edad
media de presentacion es de 50 afos (Gardner, 1984).
Coincidiendo con Philipsen et al, quien revisé 160 casos
de ameloblastoma periférico y concluyeron que, aunque
se ha informado en pacientes con edades comprendidas
entre 9 y 92 afos edad, por lo general se produce en
la quinta década de la vida con un promedio de edad
mayor de 52 afos (Philipsen et al. 2001). El tratamiento
del ameloblastoma es quirdrgico, comprendiendo desde
formas conservadoras, como el curetaje, la enucleaciéon
y la criocirugia, hasta tratamientos mas radicales, como
la reseccién marginal, en bloque o la reseccién segmen-
taria’hemiseccién. A pesar de que los ameloblastomas
son radioresistentes, la radioterapia puede ser utilizada
en la microscépica o macroscépica de la enfermedad
residual postquirurgica o en pacientes no candidatos a
la cirugia®.

Elameloblastoma periférico fue descrito por primera vez
por Kuru en 1911, pero no fue hasta 1959, que Stanley
y Krogh’s reportaron un verdadero caso de ameloblas-
toma periférico. Su patogenésis ha sido discutida y el
origen mas probable lo constituye los remanentes de la
ldmina dental, llamada “glandula de Serres’, remanente
odontogénico de la ldmina vestibular, células pruripoten
en la capa de células basales del epitelio de la mucosa y
de las glandulas salivares menores .

Comprende de 1.3-10% de todos los ameloblastomas.
Principalmente se localizan en el area gingival y en la
mucosa alveolar. Presenta un curso asintomatico, con
aspecto de nédulos sésiles de la encia, firmes, con un
tamafo entre 0,5 y 2 cm, superficie lisa y coloracion
normal. Se define como un tumor odontogénico que
tiene las mismas caracteristicas histopatoldgicas del
ameloblastoma intraoseo, pero solo involucra los tejidos
blandos que cubren el hueso alveolar de los maxilares.
Es mas frecuente en hombres. El 64% de los casos tienen
lugar alrededor de los 50 afios. Las lesiones se presentan
en la mandibula el doble de veces que en el maxilar, es
menos agresivo, y su recidiva postquirirgica es rara ®.
Segun la bibliografia revisada los criterios para estable-
cer el diagndstico de ameloblastoma periférico son los
siguientes: a) el tumor debe surgir de la mucosa que
recubre el diente de soporte o de regiones de las mor-
dazas; b) Desde el punto de vista histoldgico debe existir
epitelio odontogénico dentro de la lesion; ¢) el tumor no
presenta infiltracion ésea (Gurol y Burke, 1995), a pesar
de su rareza es el mas comun de los odontogénicos peri-
féricos representando el 67%".

FIGURA 1

FIGURA 2

Este articulo tiene como objetivo describir un caso clini-
co de ameloblastoma periférico en paciente femenina
de 75 afnos, de gran dimensién, que ocupaba el espacio
bucal izquierdo, provocando aumento de volumen de la
hemicara. Para determinar el diagndstico primeramente
se utilizd la técnica de PAAF. Para corroborar el resultado
se realizé biopsia incisional con anestesia local. Desde el
punto de vista imagenoldgico se indicé TAC para deter-
minar extension, caracteristicas de la lesion y relacion
con las estructuras anatémicas. Luego de reunir todos los
datos necesarios, se realizé tratamiento quirdrgico, con
anestesia general, extirpandose el tumor con margen
oncoldégico a través de incisién intraoral horizontal, en
mucosa bucal, desde trigono retromolar hasta comisura.

REPORTE DE CASO

Paciente femenina de 75 afos de edad, sin antecedentes,
fue remetida al departamento de cirugia maxilofacial de
nuestro hospital con el diagnéstico clinico de “absceso
facial (figura 1: imagen preoperatoria).

La paciente notd dicha inflamacién dos meses antes,
presentando luego un crecimiento acelerado, lo que la
motivo a visitar al médico de guardia, el cual la remiti6 a
nuestro servicio.

En el exdmen clinico intraoral: presentaba una masa
endurada, en la mucosa bucal izquierda, que se intro-
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FIGURA 3

FIGURA 4

ducia entre los molares cuando la paciente hablaba y se
alimentaba, produciendo una laceraciéon de la mucosa,
pero no referia sangrado ni otro sintoma afadido.

El exdmen clinico extraoral: aumento de volumen de
hemicara izquierda, de aproximadamente 5cm, liso, no
doloroso a la palpacion, en algunas zonas renitente, piel
de color normal excepto en la zona més prominente, pre-
sentandose hiperpigmentada como un érea fluctuante.
En el exdmen del cuello no se detectaron adenopatias en
ninguno de los grupos o cadenas.

La evaluacién complementaria incluia exdmenes de labo-
ratorio con rango en limites normales. El TAC mostraba
una masa solida de bordes regulares, localizada en la
mucosa bucal izquierda que no infiltraba el hueso adya-

FIGURA 5

FIGURA 6

cente (figura 2: tomografia preoperatoria).

Se realiz6 PAAF y el resultado mostré sospecha de malig-
nidad, escasas células epiteliales, con pleomorfismo,
nucleo pignoético con distribucion irregular de la croma-
tina. Se decide entonces realizar biopsia incisional y nos
revela tejido inflamatorio.

Se planifica entonces realizar la escision de la lesiéon bajo
anestesia general, por via intraoral. Se extirp6 la tumora-
cién con un margen de mucosa sana siendo necesaria la
ligadura de la arteria facial durante la intervencioén (figura
3, 4: Cirugia).

El exdmen histolégico de la muestra macroscédpica di6 a
conocer un tumor compuesto por cordones de células
de epitelio odontogénico, en empalizadas revestidas por
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FIGURA 7

células columnares con polarizacion inversa. Se concluyé
como ameloblastoma periférico con un patrén plexi-
forme donde los cordones y redes epiteliales dejaban
espacios para el estroma conjuntivo (figura 5: imagen
histoldgica). Se realizar control al mes de la intervencion
quirdrgica (figura 6: postoperatorio un mes).

La paciente se ha seguido clinicamente en consulta
por 24 meses sin presentar signos de recidiva (figura 7:
postoperatorio un afno).

DISCUSION

Saghravanian et al. en estudio realizado en un periodo
de 40 anos (1971-2010), para evaluar las caracteristicas
clinico-patolégicas de ameloblastoma en la poblacién
irani, confirmando estudios de resultados a nivel mundial,
encontré que el ameloblastoma es el tumor mas frecuen-
te de los tumores odontogénicos seguido del odontoma,
mixoma y tumor odontogénico adenomatoide, ubicado
con mayor frecuencia en la regiéon posterior mandibu-
lar. Ademds constaté la insidencia del ameloblatoma
periférico en el sexo masculino, sin embargo en nuestro
caso se presentd en el sexo femenino. El tipo histolégico
plexiforme fue el mas frecuentemente encontrado, coinci-
diendo con la histologia del tumor presentado en nuestro
estudio’”.

El ameloblastoma periférico se considera una neoplasia
indolora, con crecimiento exofitico, su tamafno oscila
entre 0,3 a 4,5 cm de didmetro con una media de 1,3 cm,
la superficie es generalmente suave, pero en varios casos,
se ha descrito como granilar o con un aspecto papilar
o verrugoso. Dentro de ellos el ameloblastoma desmo-
plésico, reconocido recientemente, es el mas complejo.
Inicialmente descrito por Eversole en 1984, no existe
evidencia radiolégica de afectacién dsea. Evolucionan a
través de la erosidn ésea superficial, conocida como “cup-
ping” o ahuecamiento.

Su patrén histolégico es similar a la neoplasia intradsea princi-
palmente el tipo folicular y el acantomatoso. En el plexiforme,
ademas pueden observarse configuraciones basaliodes".

El diagnéstico se hace cominmente mediante una biop-
sia, pero en casos recidivantes suele ser mas til la técnica
de PAAF. En la literatura revisada se encontré que los
estudios histolégicos revelaban mas de un patrén histo-
l6gico, destacando que en este andlisis juega un papel
importante la cantidad de tejido disponible. Ademas,
durante los Ultimos afos se han reportado cambios en
su correlacion habitual, patron histolégico/localizacion
anatémica, como el hace apenas unos afios descono-
cido ameloblastoma uniquistico de células claras y el
ameloblastoma desmoplasico periférico. También existe
mezcla con otro tipo de lesiones, como sucede con el
odontoameloblastoma o en la variante mas conocida, el
ameloblastoma uniquistico asociado al quiste dentigero.
Philipsen HP et al. y Buckner A et al., han reportado que la
recurrencia de los ameloblastomas periféricos es relativa-
mente baja (19%), comparada con la contraparte intraé-
sea (50-90%). Sampson DE y Pogrel MA, sefalan que la
recurrencia depende del método de tratamiento?.

Se han reportado varios algoritmos de tratamiento para
el ameloblastoma, sin embargo, un enfoque univer-
salmente aceptado sigue siendo incierto y controver-
tido (Chaine et al.,, 2009). El algoritmo de tratamiento
para ser elegido depende del tamafio (Escande et al.
2009 y Sampson y Pogrel 1999), localizacién anat6-
mica (Feinberg y Steinberg 1996), variante histolégica
(Philipsen y Reichart 1998), y la participacion anatémica
(Jackson et al., 1996). El tratamiento de un paciente con
un ameloblastoma debe basarse en datos precisos cli-
nicos, radiografias, imagenes especiales, y una biopsia
representativa, seguido y revisado por un patélogo oral y
un cirujano maxilofacial™.

El tratamiento actual de eleccién del ameloblastoma peri-
férico, es conservador: la extirpacién quirdrgica suprape-
ridéstica, con margen oncoldgico, aunque segun Philipsen
et al. (2001), se han publicado dos, en un total de seis
casos de una variedad maligna muy rara de ameloblas-
toma periférico. Ademas Ide et al. (2004), reportaron el
primer ameloblastoma maligno con metéstasis y sugirie-
ron que un gran tamafo (mas de 2 cm de didmetro) es un
potente predictor de la conducta agresiva, no teniendo
en cuenta su apariencia inocua %,

Respecto a la extraccion de dientes cercanos o adyacen-
tes a la lesion, esta indicada la extraccion de los dientes
que se encuentren incluidos en el margen de reseccién
de seguridad alrededor de la lesidn. El hecho de conser-
varlos supone un riesgo para la apariciéon de posteriores
recidivas. Por otra parte la osteotomia periférica, por
pequefa que sea, podria afectar la viabilidad de los
dientes adyacentes, por lo que se impone analizar indivi-
dualmente el pronéstico de cada diente segun el caso .
El diagnostico diferencial de estas presentaciones incluye
granuloma periférico de células gigantes, granuloma
pidgeno, fibroma osificante periférico, papiloma, y épu-
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lis, asi como el carcinoma de células basales (BCC). Este
ultimo se considera una entidad controvertida debido a
su rareza y la similitud histoldgica con el ameloblastoma
periférico, jugando un papel importante el Ber-EP4, con-
siderado un marcador consistente y fiable para distinguir
entre los dos, inmunohistoquimicamente!>'9,

La etiologia del ameloblastoma periférico es desconoci-
da, sin embargo, Maturana R A et al. refieren en su trabajo
que se han identificado algunas alteraciones moleculares
que podrian participar en su desarrollo y progresion.
Entre los marcadores mas destacados, asociados a activi-
dad neoplasica, encontramos p53 y Ki-67.

El gen p53 es considerado un modulador esencial en la
respuesta celular al estrés exdgeno y endégeno, su fun-
cién es impedir la division de células con material gené-
tico danado, inhibiendo la replicacion transcripcional e
induciendo la apoptosis celular. Finlay et al. sugiere que
la expresidon moderada o débil de p53 puede indicar un
crecimiento lento y expansivo de tumores. Por otra parte,
el anticuerpo monoclonal Ki-67 detecta un antigeno
nuclear que se expresa exclusivamente en las células que
entran al ciclo celular (fases G1, S, G2 y mitosis), por lo
que es util para evaluar la tasa de proliferacién en tumo-
res. Ha demostrado también ser un buen marcador de
recidiva de lesiones tumorales. Finalmente, y dado que
ambos marcadores han sido asociados con una funcion
especifica, posibles diferencias en su inmunodeteccion,
permitirian contribuir a establecer si el comportamiento
clinico del ameloblatoma estd mayormente determinado
por la proliferacion celular (Ki-67) o por la inhibicién de
la apoptosis (p53), informacion que podria utilizarse para
mejorar la comprensién de su comportamiento biolégi-
co. Esto se puede traducir en el futuro en mejores y mas
especificos y efectivos tratamientos lo que impactaria
positivamente en la calidad de vida de los sujetos que lo
presentan”,

Manresa C et al. también hicieron un estudio basado en el
comportamiento de estas proteinas en el ameloblastoma
acantomatoso, variante histopatolégica, donde la parte
central de las células epiteliales odontogénicas sufren
una metaplasia escamosa. Este cambio bioldgico podria
darle a esta forma de ameloblastoma caracteristicas
de mayor agresividad y recidiva. Ademas, la expresiéon
de p53 y Ki-67 en los ameloblastomas acantomatosos
sugiere una proliferacién celular acelerada y, por ende,
una mayor capacidad de crecimiento. Estas proteinas
podrian conformar una herramienta para la seleccion de
tratamientos mas radicales en ameloblastomas que las
expresent’®,

Por otra parte, varios estudios como los de Dominguez et
al., Nieves S et al,, analizaron el papel de las citoquerati-
nas CK14 y CK19, moléculas que participan en el proceso
de odontogénesis, en el desarrollo de los ameloblatomas
cuyos resultados sugieren que estas células neoplasicas
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no sufren diferenciacién ameloblastica. Esto podria jus-
tificarse en el hecho de que estos tumores no producen
material calcificado.

Se han presentado casos como los descritos por
Tabatabaei S H et al. que da cuenta de las caracteristicas
clinicas, radiolégicas y microscépicas de un raro caso
de ameloblastoma sélido central que causé una masa
gingival exofitica con caracteristicas microscopicas de
un ameloblastoma periférico a través de la perforacion
del reborde alveolar cortical. Sin embargo, la mayoria
de los cirujanos orales y patélogos consideran el amelo-
blastoma periférico como una lesién no invasiva que no
puede penetrar en el hueso. En estos casos eventuales, se
recomienda una terapia mas extensa como la reseccién
marginal en lugar de un tratamiento conservador .
Otro caso interesante fue descrito por Neelam N et al.
en un estudio de 15 anos de poblacion pediatrica en la
India. Se trata de un caso que recidivé como una variedad
periférica en el mismo sitio que la anterior lesion intrad-
sea, que respondié bien a la extirpacion local, y no ha
mostrado ningun signo de recurrencia desde entonces.
Esta recurrencia podria haber sido debido a la siembra de
las células tumorales intradseas a través de la corteza per-
forada y el periostio en la mucosa oral suprayacente®".
Otros autores como Adebayo et al. (2011) muestran un
estudio de caso de recurrencia en tejidos blandos des-
pués de 21 afos de la reseccién de la mandibula por
ameloblastoma, asi como ARORA et al., (2009); y Pogrel
Sampson (1999). Sobre este tema Stea (1985) informa
que hay tres posibilidades para justificar la repeticién
de ameloblastoma: puede originarse desde el extremo
de la mandibula, después de la reseccién; tejido blando
adyacente al tumor; o la contaminacién y la propagacion
de las células tumorales en el drea quirdrgica durante la
reseccion®??,

En conclusion, a pesar de que la incidencia de que el
ameloblastoma intradseo se manifieste como lesién exo-
fitica es muy raro, debe ser considerado en el diagndstico
diferencial de las lesiones exofiticos en la region premolar
canino inferior junto con el ameloblastoma periférico, el
fibroma odontogénico periférico, granuloma de células
gigante periférico, e inflamaciones superficiales de la
cresta alveolar®),

CONCLUSION

A pesar de que el ameloblastoma periférico es poco
frecuente es necesario tener en cuenta su diagndstico
diferencial, considerando que pueden ser confundidos
y que solo el estudio histopatolégico nos mostrard un
diagnéstico definitivo.

Debemos tener en cuenta en estos casos: datos gene-
rales del paciente, exdmen fisico exahustivo, analizando
caracteristicas clinicas, ubicacién anatémica, estructuras
comprometidas, utilizar medios diagnésticos tales como

27 »>»



<< 28

(@IRUGIA BUCAL

radiografias e imagenes especiales (la tomografia y la
resonancia magnética) en casos necesarios, una biop-
sia representativa con suficiente tejido que permita un
correcto diagnéstico por el patélogo oral, para lograr una
adecuada planificacion del tratamiento y evolucién por el
cirujano maxilofacial.

Debemos seguir enfatizando en el estudio inmunohis-
toquimico de estos tumores, para poder determinar la
presencia de marcadores tumorales que nos pudieran
orientar en el desarrollo de estos tumores y asi organizar
un plan de tratamiento orientado a mejorar la calidad de
vida de estos pacientes.
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