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RESUMEN

Introduccion: el ameloblastoma es el segundo tumor
ontogénico més frecuente, son localmente invasivos
de crecimiento lento que siguen un curso benigno
con tendencia a la expansién y destruccion de los
huesos maxilares, infiltracién a tejidos circundantes y
con altas tasas de recurrencia local. El tumor suele ser
asintomatico, y las lesiones mds pequenias se detectan
s6lo durante un examen radiografico. La mayoria de los
estudios enfatizan que el tratamiento inadecuado del
ameloblastoma resultard en recurrencia. El tratamiento
recomendado para las recurrencias es la cirugia radical.
Presentaci6n del caso: se presenta un caso de paciente
masculino de 56 afos de edad, que asiste a la consulta
del Servicio de Cirugia Maxilofacial del Hospital Univer-
sitario de Caracas, en el afio 2020. El paciente presenta
antecedentes quirdrgicos de tres cirugfas de exéresis
de ameloblastoma mandibular derecho. Al examen
clinico, se observa asimetria facial asociada a aumento
de volumen en regién temporal derecha. Se evalué una
tomografia computarizada (TC) de cabeza, una imagen
isodensa en regi6n de fosa temporal derecha, la cual se
observa infiltrando musculo temporal derecho, exten-
diéndose a regién de articulacién temporomandibular
(ATM) derecha. Resultados: el paciente se preparé para
realizar biopsia excisional de la lesién. Se realizé un
abordaje coronal con extension a regién preauricular.
Diseccién por planos hasta exponer la lesién tumoral,
la cual se encontraba en toda la extensién de la fosa
temporal derecha, infiltrando 2/3 del mdsculo temporal
derecho. Diversas modalidades de tratamiento quirdr-
gico se han descrito de «conservador» a «radicaly. Sin
embargo, las modalidades de tratamiento conservador
tienen tasas de recurrencia muy altas. La recurrencia
se atribuye a remocién inadecuada, histologia agresiva
y diseminacién a lo largo de la insercién del misculo.
Conclusiones: el enfoque quirdrgico radical, tomando
margenes de seguridad adecuados, es el manejo mds
idéneo para evitar recurrencias. A su vez es importante
realizar seguimiento regular con estos pacientes.

ABSTRACT

Introduction: ameloblastoma is the second most
common ontogenetic tumor. They are locally invasive,
slow-growing tumors that follow a benign course with a
tendency to expansion and destruction of the maxillary
bones, infiltration into surrounding tissues, and high rates
of local recurrence. The tumor is usually asymptomatic,
and smaller lesions are detected only during radiographic
examination. Most studies emphasize that improper
treatment of ameloblastoma will result in recurrence.
The recommended treatment for recurrences is radical
surgery. Presentation of case: a 56-year-old male
patient case is presented, who attended the consultation
of the maxillofacial surgery service of the University
Hospital of Caracas, in 2020. The patient has a surgical
history of 3 right mandibular ameloblastoma exeresis
surgeries. On clinical examination, facial asymmetry
associated with increased volume in the right temporal
region is observed. A computerized tomography (CT) of
the head was evaluated, an isodense image in the right
temporal fossa region, which was observed infiltrating
the right temporal muscle, extending to the right TMJ
region. Results: the patient was prepared to perform an
excisional biopsy of the lesion. A coronal approach was
performed with extension to the preauricular region.
Dissection by planes until exposing the tumor lesion,
which was located throughout the entire extent of the
right temporal fossa, infiltrating 2/3 of the right temporal
muscle. Various surgical treatment modalities have been
described from «conservative» to «radicaly. However,
conservative treatment modalities have very high
recurrence rates. Recurrence is attributed to inadequate
removal, aggressive histology, and dissemination along
the muscle insertion. Conclusions: the radical surgical
approach, taking adequate safety margins, is the most
suitable management to avoid recurrences. At the same
time, it is important to carry out regular follow-up with
these patients.
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INTRODUCCION

El ameloblastoma es el segundo tumor ontogénico mas fre-
cuente, son tumores localmente invasivos de crecimiento
lento que siguen un curso benigno en la mayoria de los casos
con tendencia a la expansién y destruccién de los huesos
maxilares, infiltracion a tejidos circundantes y altas tasas de
recurrencia local. La Organizacion Mundial de la Salud (OMS)
en 2017 lo clasific6 como ameloblastoma convencional,
ameloblastoma uniquistico, extra 6seo y metastatizante. Con
variedad de patrones histolégicos, como folicular, plexifor-
me, acantomatoso, desmoplasico, de células granularesy de
células basales. En 2022, la OMS reestructur6 la clasificacién
del ameloblastoma e incluyé el ameloblastoma adenoide,
con nuevas caracteristicas histolégicas que comprenden
componentes similares al ameloblastoma, patrones cribifor-
mes tubulares y células helicoidales, con o sin estructuras
similares a la dentina.'-3

Ochenta por ciento de todos los ameloblastomas se
encuentran en la mandibula; ocurren mas a menudo en la
region posterior. Seguido por sector anterior mandibular. Se
encuentra en pacientes de un amplio rango de edad. Es raro
en nifos menores de 10 afios y relativamente poco comdn en
el grupo de 10 a 19 afos. El tumor muestra una prevalencia
aproximadamente igual en la tercera a la séptima décadas
de la vida. No hay predileccién sexual significativa. Algunos
estudios indican una mayor frecuencia en personas de piel
oscura; otros no muestran predileccion racial. El tumor suele
ser asintomatico, y las lesiones mas pequenas se detectan
s6lo durante un examen radiografico. Aumento de volumen o
expansién indolora de la mandibula es la presentacién clinica
habitual. Si no se trata, la lesion puede crecer lentamente hasta
lograr asimetrias faciales importantes, dolor y las parestesias
son poco comunes, incluso con tumores grandes. Radiografi-

Figura 1: Fotos clinicas del paciente. Vista frontal y vista submentovertex. Se
puede evidenciar aumento de volumen en regién temporal derecha.
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camente se observa como imagen radiolticida multilocular o
unilocular. Las lesiones multiloculares se describen con aspecto
de «burbuja de jabén» o de «panal de abeja», la expansion
cortical bucal y lingual con frecuencia esta presente. Puede
causar reabsorcién de raices de dientes adyacentes y puede
estar asociado un diente no erupcionado, generalmente el
tercer molar inferior. Los ameloblastomas pueden aparecer
radiograficamente como defectos radioldcidos uniloculares,
que pueden parecerse a casi cualquier tipo de lesién quistica.
Sin embargo, los margenes de estas lesiones radiotransparentes
a menudo muestran un festoneado irregular. Aunque las carac-
teristicas radiograficas, en particular del defecto multilocular
tipico, pueden ser altamente sugestivas de ameloblastoma,
una variedad de lesiones ondontogénicas y no ondontogénicas
pueden mostrar caracteristicas radiograficas similares.’3

La evidencia sugiere que los ameloblastomas deben ser
considerados como neoplasias benignas pero agresivas con
una recurrencia potencialmente alta. Articulos histéricos
sugieren una tasa de recurrencia de 60-80% con tratamiento
local. La recurrencia puede ocurrir 20 anos después del trata-
miento inicial, pero por lo general ocurre de dos a cinco afnos
después. Una seccion histolégica de mandibula resecada que
contiene ameloblastoma muestra que las células se pueden
encontrar hasta 8 mm del margen radiogréfico y clinico de la
lesién. Esto ha llevado a un principio general que la cirugfa
debe realizarse con un 1 cm de margen 6seo alrededor de
la radiografia y limites de la lesion. En el caso de lesiones que
comprometan tejido blando, se toman mérgenes de seguridad
en al menos un plano de tejido alrededor de la lesion tumoral.
En el caso de lesiones que perforan la placa bucal o lingual,
esta significa que cualquier diseccién debe ser supraperiés-
tica. En la mandibula, puede ser posible dejar margenes de
1 cm con una reseccién marginal, pero en la mayorifa de los
casos se requiere reseccion segmentaria. El nervio alveolar
inferior a menudo se sacrifica y puede reconstruirse con un
injerto de nervio si estd indicado, pero en la mayoria de los
casos los pacientes toleran la pérdida del nervio alveolar
inferior sin dificultad. Las técnicas han sido descritas para
la reseccién segmentaria de la mandibula con preservacién
del nervio, pero esto corre el riesgo de recurrencia del ame-
loblastoma a partir de restos celulares dejados adheridos al
nervio alveolar inferior.

La mayoria de los estudios enfatizan que el tratamiento
inadecuado del ameloblastoma resultard en recurrencia, pero
pocos articulos que describen el manejo de los ameloblastomas
recurrentes. El tratamiento recomendado para las recurrencias
es la cirugia radical, particularmente con el ameloblastoma
maxilar donde la diseminacién puede ocurrir a las estructuras
posteriores. Atencion especial debe darse a cualquier exten-
sion de tejido blando presente en la recurrencia.”8

En el maxilar, margenes de 1 cm normalmente dan lugar
a la perforacion del seno y, a menudo, la cavidad nasal y po-
siblemente incluso la 6rbita y fosa infratemporal. En general,
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Figura 2:

Tomografia computarizada de
maxilofacial, cortes axiales. Se
observa imagen isodensa en toda

la extension de la fosa temporal
derecha, infiltrando musculo
temporal. Erosion de cortical de arco
cigomadtico.

las lesiones maxilares pueden ser mas problematicas que las
lesiones mandibulares porque, aunque son histolégicamente
idénticas, lesiones en la parte posterior del maxilar tienen
diferentes vias para infiltrarse y pueden extenderse a la pared
posterior del maxilar y hacia el espacio pterigomaxilar. Infil-
tracion del canal palatino mayor a la también se ha descrito la
base del craneo. El tratamiento actual es la escision quirdrgica
amplia, incluyendo un drea de hueso mas alld de margenes
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Figura 3:

Tomografia computarizada de
maxilofacial, corte sagital se
evidencia la extension de la lesién y
la imagen hiperdensa compatible con
material de osteosintesis la cual imita
contorno mandibular derecho.

radiograficos. La cirugfa conservadora, produce una alta tasa
de recurrencia (60-80%). El tipo histolégico no determina el
prondstico. Més de 50% de las recurrencias ocurren dentro cin-
co afos después del tratamiento inicial. Un seguimiento debe
tener al menos 25 afos, pero toda la vida se debe considerar.*

Con base en la evidencia y la justificacién antes expuesta
el objetivo de este reporte es explicar el manejo de un ame-
loblastoma recurrente en fosa temporal.

www.medigraphic.com/lajoms
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PRESENTACION DEL CASO

Se presenta un caso de paciente masculino de 56 anos de
edad, que asiste a la consulta del Servicio de Cirugia Maxilo-
facial del Hospital Universitario de Caracas, en el afio 2020,
el cual indica inicio de enfermedad actual hace aproximada-
mente 10 afios por aumento de volumen en regién temporal
derecha de crecimiento lento y progresivo e indoloro. El
paciente presenta antecedentes quirdrgicos de tres cirugfas de
exéresis de ameloblastoma mandibular derecho. La primera
cirugfa fue en el ano 1984 donde le realizaron enucleacién
y curetaje de ameloblastoma en cuerpo mandibular dere-
cho. Luego en 1992, el paciente asiste al Servicio de Cirugfa
Maxilofacial del Hospital Universitario de Caracas con reci-
diva de la lesién, en donde le realizan reseccién en bloque
de cuerpo mandibular derecho mas reconstrucciéon primaria
con placa de osteosintesis. En el afo 1994 asiste de nuevo al
servicio presentando nueva recidiva en la cual se realiza una
reseccion en bloque tomando margenes de seguridad més
extensos, realizando reseccién completa de parasinfisis cuerpo
y parte de rama mandibular derecha, conservando el céndilo
mandibular donde es fijado a una placa de reconstruccién
mandibular del sistema 2.7.

Al examen clinico, se observa asimetria facial asociada a
aumento de volumen en regién temporal derecha, por lesion
tumoral normocrémica, normotérmico, indurado, e indoloro
a la palpacién, no mévil, los movimientos faciales se encon-
traban conservados al examen intraoral se observa paciente
con edéntulos parcial mandibular, mucosa con caracteristicas
normales (Figura 1).

Figura 4: Abordaje coronal con extensién preauricular, se expone la lesién
tumoral. Se evidencia infiltrando musculo temporal derecho. Se evidencia
compromiso del arco cigomético.
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Figura 5: En esta imagen observamos la eliminacién de la lesién tumoral
con mdrgenes de seguridad tomados. Material de osteosintesis del sistema
2.0 siguiendo la continuidad del arco cigomatico.

Se evalu6 una tomografia computarizada (TC) de cabeza,
una imagen isodensa en region de fosa temporal derecha, en la
cual se observa infiltrando musculo temporal, extendiéndose a
region de ATM derecha. Causando erosién de cortical del arco
cigomatico (Figura 2). Donde se evidencia imagen hiperdensa
la cual se extiende imitando el contorno mandibular derecho
hasta regién de parasinfisis mandibular izquierda. Compatible
con material de osteosintesis de reconstruccién mandibular
por el defecto éseo postreseccion de cuerpo, para sinfisis y
rama mandibular derecha (Figura 3).

El paciente se preparo para realizar biopsia excisional de la
lesién, bajo anestesia general, con una impresion diagndstica
de posible recidiva de ameloblastoma. Se realiz6 un abordaje
coronal con extension a regién preauricular, a través de cicatriz
previa, diseccién por planos hasta exponer la lesion tumoral,
la cual se encontraba en toda la extensién de la fosa temporal
derecha, infiltrando 2/3 del misculo temporal derecho (Figura
4), extendiéndose a region de condilo mandibular derecho, el
cual se encontraba fijado a la placa de reconstruccién man-
dibular que presentaba el paciente. La lesién discurria por
debajo del arco cigomético causando erosién del mismo. Se
realiza la exéresis de la lesién tomando margenes de seguri-
dad, extrayendo el misculo temporal derecho en su totalidad,
incluyendo pericrdneo asociado evidenciandose erosion y
expansion de corticales en escama del temporal. Se realiza
reseccién de arco cigomatico por la erosién que presentaba, se
extrae condilo mandibular derecho el cual se encontraba fijado
a placa de reconstruccién. Para evitar depresién y asimetria
facial en la regi6n del arco cigomatico, se colocé una placa
de osteosintesis del sistema 2.0 en la continuidad del mismo

www.medigraphic.com/lajoms
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(Figura 5). Se realizan sintesis de tejidos por planos, se coloca
dren portovac y vendaje compresivo. La muestra del espéci-
men fue llevada para su estudio histopatolégico, mostrando
una neoplasia conformada por epitelio odontogénico cilindrico
de polarizacién invertida. La cual se dispone en islas con centro
similar al reticulo estrellado en otras dreas produce espacios
multiquisticos abundantes. Alrededor se aprecia abundante
tejido adiposo y tejido fibroso denso. Zonas de hialinizacion
prominentes. No hay evidencia de malignidad en el tejido
evaluado dando como conclusién diagnéstica ameloblasma
folicular (Figura 6).

El paciente fue evaluado las primeras 24 horas posteriores
a la cirugfa, presentaba paresia de los musculos faciales del
tercio superior derecho. Apertura bucal disminuida apro-
ximadamente 25 mm debido a edema. Y con un drenaje
hemdtico de 10 cm3. Al tercer dia se retira drenaje activo.
Se mantiene vendaje compresivo. Se realiza postoperatorio a
los siete dias donde se realiza retiro de puntos de sutura y se
evidencia paralisis facial asociada a tercio superior derecho.
Apertura bucal conservada, el paciente no refiere dolor. Se
realiza control 15 dias después, no presentaba edema, dolor
(Figura 7), a los tres y seis meses se realizan estudios radio-
graficos donde no se evidencia signos de lesién aparente. El
paciente se encuentra en controles radiograficos anuales en
nuestro servicio.

DiscusioN

El ameloblastoma es un tumor odontogénico benigno con
comportamiento localmente invasivo. Los ameloblastomas
son histolégicamente benignos, representan 1% de todos los
tumores de cabeza y cuello, y 11% de los tumores odontogé-
nicos son considerados el segundo tumor odontogénicos més
frecuentes después de los odontomas.!?
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Diversas modalidades de tratamiento quirdrgico se han
descrito de «conservadory a «radicaly. Enucleacion, cauteriza-
cién o curetaje, son «enfoques conservadores» mientras que
la reseccion segmentaria se conoce como «radical». Debido
a su histologfa benigna es probable que se deba realizar un
abordaje quirdrgico conservador. Sin embargo, las moda-
lidades de tratamiento conservador han presentado tasas
de recurrencia muy altas (90% para tumores mandibulares,
100% para tumores maxilares). El tiempo hasta la recidiva es
muy variable, (Rango 1-30 afos, promedio cinco afios). La
recurrencia se atribuye a remocién inadecuada, histologia
agresiva y diseminacion a lo largo de la insercién del musculo.
El tratamiento de la recurrencia a menudo ordena cirugia
ablativa y reconstructiva extensa con morbilidad inherente,
incluso en manos expertas. Es una carga para el paciente,
fisica, psicolégica y econémicamente. -8

Debido a su naturaleza localmente invasiva, los ameloblas-
tomas pueden diseminarse a la fosa infratemporal, fosa pterigo-
palatina, espacio parafaringeo, érbita y espacio intracraneal. La
recurrencia de un ameloblastoma es de gran preocupacion. Las
razones para la recurrencia incluyen la naturaleza localmente
invasiva del tumor, la clinica tipo de ameloblastoma, el tipo
histolégico, ubicacién (mandibular vs maxilar), y modalidades
de tratamiento. En raras ocasiones, el periodo de recurrencia
de un ameloblastoma puede ser tan largo como 49 anos,
pero 50% de los ameloblastomas recurren dentro cinco anos
después de la cirugfa. El tratamiento conservador (enucleacién
o curetaje) es el modo mas inaceptable de tratamiento para
lesiones multiloculares. Los ameloblastomas uniquisticos tie-
nen tasas de recurrencia mucho més bajas. Alrededor de 75 a
100% de los tumores s6lidos recurren si se tratan conservado-
ramente, pero s6lo 18% o menos recurren cuando es tratado
agresivamente. De las variantes histoldgicas, los tipos folicular
y granular se asocian con las tasas de recurrencia més altas.”'®

Figura 6:

A la izquierda, imagen macroscépica
del espécimen. A la derecha corte
histopatoldgico del espécimen H&E
4x4.

Imdgenes facilitadas por Dra.
Mariana Villarroel. Médico y Patélogo
Bucal y Maxilofacial.
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Figura 7: Fotos clinicas, 15 dias de postoperatorio.

Si bien la reseccién mandibular se ha establecido como tra-
tamiento preferido para el ameloblastoma, la disputa sobre los
margenes de reseccién 6ptimos ha sido siempre cuestionada
por diferentes investigadores. Algunos investigadores apoyan
que el margen de reseccién esté al menos 1 a 2 cm mas alla
del limite radiolégico del tumor para garantizar que todas las
microlesiones se eliminen por completo.

Este paciente se habia sometido previamente a tres ciru-
gfas por ameloblastoma. La primera en el ano 1984, luego en
1992, reseccién en bloque, en el afio 1994 presenta nueva
recidiva en la cual se realiza una reseccién en bloque tomando
margenes de seguridad mds extensos, realizando reseccién
completa de parasinfisis cuerpo y parte de rama mandibular
derecha, conservando el céndilo mandibular donde esta fijado
un material de osteosintesis para reconstrucciéon mandibular.
En el ano 2021 el paciente asiste de nuevo a consulta pre-
sentando recidiva en regioén temporal 27 anos después de la
Gltima cirugfa.

En este caso, la hipdtesis es que la recurrencia del
ameloblastoma en la fosa temporal probablemente fue por
infiltracion de las células patégenas en el misculo temporal,
por la presencia de enfermedad en la porcién de la apdfisis
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coronoides que no fue totalmente removida en la Gltima
cirugia del paciente.

La histopatologia es el estindar de oro para confirmar
el diagnéstico de recurrencias en estos sitios raros. En este
caso, las recurrencias de ameloblastoma pueden ocurrir en
condiciones no convencionales. Sitios como la fosa temporal
e infratemporal. La biopsia central de estas lesiones recu-
rrentes puede no ser concluyente o incluso engafnosamente
sugestivos de malignidad, por lo tanto, el examen clinico y la
radiologia son de inmenso valor. Buena comunicacion entre
cirujano, radiélogo y patélogo es de suma importancia. Las
recurrencias se deben a la eliminacién incompleta en la cirugfa,
en lugar de lesiones de novo. El cumplimiento estricto de los
principios de la cirugfa ablativa, que incluyen una exposicién
adecuada, eliminacién en bloque con margenes de seguridad
adecuados y margenes de los tejidos blandos es obligatorio. El
uso intraoperatorio de secciéon de congelados puede ayudar
a una escision completa.”?

Es importante identificar y definir las caracteristicas de
alto riesgo antes de la operacién. Extensa destruccion 6sea
de la cortical en la rama, la coronoides y céndilo mandibular
son caracteristicas de alto riesgo y debe evaluarse mediante
tomografia computarizada/imagenes por resonancia mag-
nética para buscar infiltracién de musculos adheridos. Del
mismo modo, los ameloblastomas maxilares con erosién de
las paredes 6seas son tumores de alto riesgo ya que pueden
infiltrar masculos pterigoideos posteriormente o extenderse
superiormente. En piso orbitario, senos paranasales. clini-
co-radioldgico el seguimiento cada ano es necesario para
estos casos de alto riesgo.”

CONCLUSIONES

En este caso presentamos nuestra experiencia con un amelo-
blastoma multirrecurrente planteando un problema quirdrgico.
Tomando en cuenta las altas tasas de recidiva del ameloblasto-
ma, es importante demostrar qué puede pasar si no se realiza
el tratamiento adecuado para la escision completa de estas
lesiones. El enfoque quirdrgico radical, tomando margenes
de seguridad adecuados, es el manejo mas idéneo para evi-
tar recurrencias. A su vez es importante realizar seguimiento
regular con estos pacientes, por la naturaleza de la lesion,
en un intento de minimizar los riesgos de recurrencia local y
transformacion maligna.'©
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