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Calcifying epithelial
odontogenic cyst: a case report

ABSTRACT | Cualcifying epithelial
odontogenic ¢yst is a rare odontogenic lesion,
mostly affficting patients in their third and
second decades of life. It makes no distine-
tion with regards to race or gender, showing

a unique biological pattern and distinctive
histopathological features. It may take the
shape of a cyst or of an aggressive neoplasm.
Its main clinical symptom is painless swelling
of the affected area. Ameloblastoma-like
epithelial cells and small clusters of ghost

cells are found within the thick cystic wall.
Herein, we report the case of a patient who
came 1o the Department of Stomatology and
Oral and Maxilofacial Surgery at the Federal
University of Alagoas (UEAL) with a
tender and swollen anterior lower jaw region.
Radiographically, the lesioned area was seen as
exctensive, circumscribed, and radiolucent, with
root resorption of adjacent teeth and calcified
spots within the lesion. Enucleation was the
treatyment of choice, with simultaneons removal
of all affected teeth.

Keywords | Caleifying epithelial odontogenic
cysty Clinical radiographic features; Treatment.

| Cisto odontogénico epitelial
calcificante: relato de caso

RESUMO | O cisto odontogénico epitelial calcificante é uma lesao
odontogénica rara, com incidéncia, principalmente, na segunda e terceira
décadas de vida, sem predileciao por raca ou género. Apresenta compor-
tamento biolégico e caracteristicas histopatolégicas peculiares, podendo
comportar-se como um cisto ou como uma neoplasia agressiva. Sua
principal manifestacio clinica é o aumento volumétrico, usualmente sem
sintomatologia dolorosa. Essa lesdo ¢ composta de larga parede cistica,
contendo epitélio do tipo ameloblastomatoso e pequenos amontoados de
células fantasmas. Hste trabalho relata o caso clinico de paciente que com-
pareceu aos servicos de Estomatologia e Cirurgia Bucomaxilofacial da
Universidade Federal de Alagoas apresentando sintomatologia dolorosa e
aumento volumétrico na regido anterior da mandibula. Ao realizar exame
radiografico, observou-se area radiolucida circunscrita extensa, com reab-
sor¢ao radicular dos dentes adjacentes e areas de calcificacdo interna. O
tratamento de escolha foi o cirargico, consistindo na enucleacio do cisto,
associado a remocao dos dentes envolvidos.

Palavras-chave | Cisto odontogénico epitelial calcificante; Caracteristi-
cas clinico-radiograficas; Tratamento.
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INTRODUGCAO |

O cisto odontogénico epitelial calcificante é¢ uma lesio rara,
que apresenta comportamento clinico variavel e caracte-
risticas histopatologicas peculiares, além de ter uma grande
diversidade de terminologias, devido as suas variaveis
clinicas, radiogrificas e microscopicas’. Foi desctito ini-
cialmente por Gorlin em 1962. Antes dessa data foi clas-
sificado como ameloblastoma atipico ou como um tipo
de odontoma'? ocupando um lugar anémalo entre cisto
e neoplasia®. Hia uma ampla variacio da faixa etaria para
esse cisto, com um pico de incidéncia na segunda década.
Aparece usualmente em pessoas com menos de 40 anos de
idade e tem uma predilecio pelo sexo feminino. Cerca de

70% dos casos estdo associados a maxila'®.

A principal manifestacdo clinica da lesdo é o aumento de
volume, usualmente sem sintomatologia'. No geral, a lesio
se forma anteriormente ao primeiro molar, porém, em
20% dos casos, ela localiza-se na mucosa gengival, mera-

mente tocando o osso adjacente’.

Radiograficamente, a referida lesdo aparece como uma
imagem radiolucida, unilocular ou multiloculat’, com
areas mineralizadas no seu interior que variam de peque-
nos focos a grandes massas, aparecendo, na maioria das
vezes, associada a dentes inclusos ou odontoma. Um terco
das lesdes ¢é extradssea'. Histologicamente, apresenta larga
parede cistica contendo epitélio tipo ameloblastomatoso,
pequenos amontoados de células fantasma e material
amorfo eosinofilico acompanhados por tecido fibroso, in-
cluindo pequenas ilhas de epitélio odontogénico'!, sendo

essa sua caracteristica diferencial basica.

O tratamento, quando o cisto nao estd associado a outra
lesdo, ¢ a enucleacao cirdrgica total, visto que ha pouco
risco de recidiva. Quando associada a outras lesoes, devera
ser tratada com consideragdes apropriadas”. O presente
estudo relata um caso clinico de cisto odontogénico calcifi-
cante (COC), apresentado por uma paciente atendida pelo
Departamento de Semiologia, Cirurgia Bucomaxilofacial e
Patologia da Faculdade de Odontologia da Universidade
Federal de Alagoas, AL, Brasil.

RELATO DE CASO |

O trabalho relata caso de paciente E. A. O., 63 anos de
idade, género feminino, de cor parda, portadora de lesao
na regido de mento que compareceu aos departamentos de
Semiologia e Cirurgia Bucomaxilofacial da Faculdade de
Odontologia, Universidade Federal de Alagoas, para aten-

dimento. Queixava-se de aumento volumétrico na regiao

mentoniana.

Apo6s anamnese, nao foi evidenciada presenca de qualquer
alteragdo sistémica. Logo depois, foi realizada a verifica-
¢do da pressio arterial e os exames extra e intraorais. Ao
exame extraoral, notou-se grande aumento volumétrico na
regidao de mento, consistindo na assimetria facial da paci-
ente que se apresentava normocorada, sem a presenga de
nédulos sensiveis a palpacdo (Figura 1). Relatou dor na
referida regido, com histérico de perfodos inflamatérios
purulentos. Ao exame intraoral, percebeu-se auséncia de
alguns elementos dentais, bem como a mudanca de posi-
cionamento dos dentes. A lesdo estendia-se desde a regido
de pré-molares do lado direito até a regido de pré-molares
do lado oposto, possuindo forma arredondada e grande
aumento volumétrico, resultando no desaparecimento do
sulco vestibular e assoalho bucal. A coloracio era caracte-
rizada por apresentar-se um pouco mais avermelhada que
a mucosa circundante, que se encontrava moderadamente
macia a palpacdo, séssil e com aproximadamente 7cm de

didmetro, 3cm de altura e 4cm de espessura (Figura 2).

Figura 1- Aspecto extraoral exibindo anmento volumétrico e assime-
tria facial na regiao mentoniana
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Figura 2- Aspecto intraoral, evidenciando a presenca de tumefagao e
dentes com deslocamento
Nota: Percebe-se auséncia das demarcagoes do sulco vestibular ¢ do

assoalho bucal

O paciente relatou que a lesao estava presente hd um
periodo relativamente longo, exibiu crescimento rapido
e intenso nos ultimos trés meses, atingindo progressiva-
mente o volume constatado no dia do atendimento. Foi
realizada radiografia panoramica com fim de diagnéstico
no dia 21 de junho de 2006, ¢ a lesdo apresentou-se como
uma 4rea radiolucida circunscrita, unilocular, estendendo-
se bila-teralmente desde os forames mentonianos. Obser-
vou-se também que havia reabsor¢ao radicular dos inci-
sivos, caninos e pré-molares inferiores (Figura 3). Como
tratamento, realizou-se a enucleacdo cirdrgica total da
lesdo, sob anestesia geral, no Hospital Universitario Prof.
Alberto Antunes, Macei6 - Alagoas. Apds o procedimento
cirdrgico, uma parcela da lesdo foi armazenada em reci-
piente contendo solu¢io de formol a 10%. Logo em se-
guida, foi encaminhada ao setor de Anatomia Patoldgica,
para exame histopatolégico. Como hipéteses possiveis de
diagnostico, foram sugeridas ameloblastoma e querato-

cisto odontogénico.

Figura 3- Lesio radioliicida de aspecto cistico com bordas
esclerdticas e presenga de focos radigpacos, exibindo reabsorcio
radicular dos dentes envolvidos

O diagnéstico histopatologico final revelou que se tratava
de um cisto odontogénico calcificante (Figuras 4 ¢ 5). No
controle pds-operatorio, realizou-se uma segunda radio-
grafia panoramica em 19 de novembro de 2007, na qual
havia a presenca de grande neoformacio 6ssea na regiao
mentoniana e auséncia de elementos dentais na mandibula
(Figura 6). A paciente foi acompanhada por um periodo de
17 meses pelo setor de Semiologia e Cirurgia Bucomaxilo-
facial da Faculdade de Odontologia, Universidade Federal
de Alagoas.

P

Figura 4- Epitélio de revestimento cistico apresentando células hipercromati-
cas em palicada (seta estreita), camada suprabasal com células fronxamente
arranjadas relembrando o reticulo estrelado (seta larga) e focos de células

Jantasmas de aspecto eosinofilico (H.E 200x)

A

Figura 5- Grupo de células fantasmas queratinizadas (seta) em contato com

a parede conjuntiva da lesao cistica (H.IE 400x)
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Figura 6- Radiografia panordmica de controle pds-operatirio 15 meses de fol-
low up, revelando grande neoformagao dssea na regiao mentoniana e anséncia
de elementos dentais na mandibula.

DISCUSSAO |

O cisto odontogénico calcificante é uma lesao que se ori-
gina a partir de remanescentes do epitélio odontogénico
e pode localizar-se no interior dos ossos maxilares ou
na gengiva'’. Aptesenta comportamento clinico varia-
vel e caracteristicas histopatoldgicas peculiares, além de
uma grande diversidade de terminologias, devido as suas
varidveis clinicas, radiogrificas e microscépicas’. Foi des-
crito inicialmente por Gorlin em 1962. Antes dessa data
foi classificado como ameloblastoma atipico ou como
um tipo de odontoma'?, conhecido também como tumor
odontogénico de células fantasmas, ameloblastoma atipico,
tumor bucal de Malherbe, cisto odontogénico calcificante
queratinizante e tumor odontogénico calcificante de célu-
las fantasmas’, correspondendo a 0,5% do total do nimero
de casos de tumores odontogénicos sendo, portanto, con-

siderado raro’.

Ha controvérsias quanto a classificacio dos cistos odon-
togénicos, visto que, devido a essa complexidade histologi-
ca e diversidade morfolégica, se discute muito essa lesio,
ja que esse cisto ocupa um lugar anémalo entre o cisto
e a neoplasia’. Baseado na segunda concepcio, a OMS
definiu o COC como uma lesio de natureza neoplasica.
As lesoes frequentemente apresentam proliferacao dessas
células neoplasicas, as quais se originam de remanescentes
epiteliais da lamina dentaria do interior dos maxilares ou
da gengiva. Muitas vezes elas sao encontradas associadas a

dentes inclusos'.

O tumor dentinogénico de células fantasmas ¢é considerado
como uma contraparte neoplasica do cisto odontogénico
calcificante, contendo uma muta¢io no cédon 3 (ACT —
TCT) do gene B-catenin®

Como principal caracteristica clinica da lesdo, tem-se incha-
co severo ligeiramente doloroso!, e a lesdo é bem definida
e de consisténcia firme’. A prevaléncia da lesdo ¢é vatiada.
Ha casos relatados na literatura entre 9 e 72 anos, com a

idade média de ocorréncia em torno de 23 anos>’.

A paciente relatada no caso também apresentou grande
aumento na regido mentoniana, acarretando-lhe assime-
tria facial. Dor e processo inflamatério também foram re-
latados, estando a idade da paciente dentro da faixa etaria

citada na literatura.

A maxila é mais afetada que a mandibula, em contradicao
com os relatos de Moleri et al. (2002), que registraram que
a mandibula foi mais frequentemente afetada. Ja para Lida
et al. (2007), a lesao nao apresentou predilecao para a lo-
calizagdo, encontrando-se presente tanto na maxila (53%),
mais frequentemente na regido anterior, quanto na man-
dibula (47%), predominando na regiio posterior”. O
caso relatado ocorreu em regido mandibular anterior, con-

frontando com relatos de alguns dos autores acima citados.

Os achados radiograficos mostraram uma darea radiolu-
cente unilocular, contendo finas massas de material radi-
opaco'!, também podendo apresentar aspecto multilocu-
lat'®, com visualizacao de quantidades dispersas de material

calcificado’.

Radiograficamente, apresentou-se como uma area radiold-
cida circunscrita, unilocular, estendendo-se entre os fo-
rames mentonianos, com margens bem definidas. Diversos
relatos tém mostrado a incidéncia de lesGes em associaciao

com dentes em processo de reabsor¢ao radicular.

Histologicamente, apresenta-se composto de uma larga
parede cistica, contendo epitélio tipo ameloblastomatoso,
pequenos amontoados de células fantasmas, dispondo-se
em grupos ou isoladamente', e matetial amotfo cosinofi-
lico acompanhado por tecido fibroso, incluindo pequenas

ilhas de epitélio odontogénico™!.

As células fantasmas nos cistos odontogénicos calcifican-
tes representam acimulo de proteinas relacionadas com o
esmalte em seu citoplasma, no processo de transformacio
patol6gico. Imuno-histoquimicamente, a proteina amelo-
genina se expressa no citoplasma das células fantasmas, e
as células epiteliais lineares apresentam-se quase completa-

mente manchadas por amelogeninas®.

Os achados histolégicos revelaram presenca de epitélio
de revestimento cistico com células hipercromaticas em
palicada, camada suprabasal com células frouxamente ar
ranjadas, relembrando o reticulo estrelado, e focos de cé-

lulas fantasmas de aspecto eosinofilico. Grupo de células
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fantasmas queratinizadas em contato com a parede conjun-

tiva da lesdo cistica também estiveram presentes.

H4 um consenso entre os autores em relagio ao trata-
mento preconizado para o COC, a enucleagio cirdrgica,
apresentando um indice de recidiva estatisticamente baixo,
porém esse procedimento ¢ raro. No entanto, o tratamen-
to do COC, se associado a outra patologia, deve levar em
consideragao a presenca da lesio associada. O tratamento
proposto neste caso esta de acordo com a literatura. Pelo
controle clinico-radiografico pds-operatorio, nao pode ser

detectada a recidiva da lesdao, mas sim 4reas de osteogénese.

CONCLUSAO |

De acordo com as pesquisas realizadas para a revisao de li-
teratura, o cisto odontogénico ¢ uma lesdo rara, correspon-
dendo a 0,5% do total do numero de casos de tumores
odontogénicos®. Trata-se de uma lesao neoplésica, origi-
nada a partir de proliferacdo de remanescentes epiteliais
da lamina dentaria do interior dos maxilares ou da gen-
giva. Muitas vezes ¢ encontrada associada a dentes inclu-
sos'’. Suas caractetisticas clinico-radiograficas, associadas a
exame histopatolégico, sao imprescindiveis para o correto
diagnostico da lesdo. O tratamento mais recomendado ¢ a

enucleagio cirurgica. Sio raros os casos de recidiva.
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