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RESUMEN

El odontoamel oblastoma (OA) es un tumor odontogéni co mix-
to extremadamente raro que aparece en los huesos maxilaresy
gue presenta tanto componentes epiteliales como
mesenquimal es. El término odontoamel oblastomafueincluido
en laclasificacion de 1971 de la OMS. Tan solo 23 casos bien
documentados han sido publicados. Debido a su rareza, existe
controversia en cuanto a tratamiento de este tumor. Presenta-
mos un nuevo caso de OA que afecta ala mandibulay simula
un odontoma compuesto, asi como una breve revisién de la
literatura.

Palabras clave: Odontoamel oblastoma, odontoma ameloblas-
tico, odontoma compl gjo, odontoma compuesto.

INTRODUCCION

El odontoamel oblastoma (OA) es un tumor odontogéni co mix-
to extremadamente raro que aparece en los huesos maxilaresy
gue presenta tanto componentes epiteliales como
mesenquimal es. Habitual mente, su presentacion clinicasimula
la de un odontomayy, por lo tanto, el diagndstico definitivo se
basa en el andlisis histoldgico tras la extirpacion y € curetgje
simple. También se conoce como odontomaamel obl &stico, aun-
gue el término odontoamel oblastoma fueincluido en laclasifi-
cacion de 1971 delaOMS y parece ser més apropiada debido
al comportamiento del tumor més como un ameloblastomaque
como un odontoma. Se trata de un ameloblastoma en €l cua
aparece una diferenciacion focal en odontoma, y desde que
Thomaet a. describieran en 1944 el primer caso (1), tan solo
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23 casos bien documentados han sido publicados (2-17). Debi-
do a su rareza, existe controversia en cuanto al tratamiento de
este tumor.

Presentamos un nuevo caso de OA que afectaalamandibulay
simula un odontoma compuesto, asi como una breve revision
delaliteratura

CASO CLINICO

Mujer de 12 de edad quefue remitidaal Departamento de Ciru-
gia Oral y Maxilofacial debido a un retraso en la erupcion de
losincisivosinferioresy del canino permanente del lado dere-
cho definitivos que se habia detectado durante el tratamiento
ortodoncico. También referiadolor ocasiona e hinchazén dela
encia. Como antecedentes personales se incluia una epilepsia
focal y no tenia aergias. En la exploracion se detectd una au-
senciadelosincisivosy canino inferiores derechos ademés de
un ligero abultamiento delacortical vestibular delamandibula
en dicho lugar (Fig. 1). Las pruebas radiograficas incluyeron
una ortopantomografiay una radiografia periapical, donde se
observo unalesion quisticaintradsea, que media 20 x 30 mili-
metros y mostraba unos mérgenes bien definidos con algunas
imagenes radiollcidas y radiopacas en su interior. Ademas,
dentro del quiste se podia identificar algunas estructuras
radiopacas que se asemejaban a un diente junto a un desplaza-
miento lateral de las raices de los dientes vecinos sin existir
reabsorcion apical (Fig. 2). Con el diagndstico de sospecha de
odontoma compuesto mandibular, a la paciente se le reaiz6
una cirugia con anestesia local, aunque el quiste no pudo ser
completamente extirpado debido a la falta de cooperacién por
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parte de la paciente. Por lo tanto, se llevd a cabo una segunda
cirugia bajo anestesia general en la unidad de Cirugia Mayor
Ambulatoria, realizando una extirpacion completa del tumor
seguida de un curetaje del lecho quirdrgico.

El andlisis histol 6gico revel 6 un odontomacompuesto con &reas
de células ameloblasticas proliferativas. Microscopicamente,
se podia observar una proliferacion en nidos y en bandas del
epitelio odontogénico en empalizada junto a células estrella
das situadas en el centro de los nidos, (Fig. 3). El estroma que
rodeaba los nidos epiteliales mostraba éreas del tejido
fibromixoide y zonas de coldgeno con abundantes depositos
de cemento rodeados por ameloblastos y restos dispersos de
esmalte dental (Fig. 4).

Por lo tanto, se realizaron controles periddicos mediante ex-
ploracion clinica 'y controles con TC sin evidenciar recidiva
tras 24 meses de evolucion.

DISCUSION

El marcado polimorfismo histolégico de los tumores
odontogénicos hace que el diagndstico definitivo sea compli-
cado y, en algunos casos, debe ser obtenido basandose en las
caracteristicasclinicas, radiol 6gicas e histopatol gicas. Por ello,
existe confusion a describir el odontoameloblastoma (OA),
habiéndose divulgado bajo gran variedad de nombres (10). Por
otraparte, Wachter et al. no podian distinguir histol 6gicamente
el OA del fibro-odontomaameloblasticoy, por lo tanto, sugie-
ren que se trata de la misma entidad (18). Otros autores han
encontrado que solamente 19 casos de los 43 descritos cum-
plian loscriteriosclinicopatol 6gicos parael diagndstico de OA
(7,15,17). Los OA no son exclusivos de larazahumanay tam-
bién se han descrito en oveglas, monos, gatos y ratas. El OA
afecta predominante a pacientes jévenes, con una edad media
de 20,12 arios (2,7-52) en los casos descritos, apareciendo €l
59% en pacientes menores de 15 afios de edad (Tabla 1). Exis-
te una ligera predileccién por los varones y por las razas
Caucéasicay Oriental (2-17). Laincidenciadel OA esmuy bgja;
Stypulkowska (14), en una revision de 164 tumores
odontogénicos, encontré tan solo un caso (0,6%), y
Raubenheimer et al. (13), describieron un caso entre 108
ameloblastomas (0,9%). Este tumor ocurre generalmente en
los segmentos posteriores de ambos maxilares, con unaligera
predileccién por lamandibula. Solamentetres casos se han des-
crito en e segmento anterior de la mandibula, incluyendo €l
presente (8,13). Clinicamente, el OA debuta como una masa
no dolorosa de lento crecimiento que ensancha el alvéoloy la
corteza vestibular, y que cursa con unafalta en laerupcion de
los dientes permanentes. El examen radiol 6gico generalmente
revela una radiolucidez multilocular con areas radiopacas en
su interior que se asemejan al fino tejido maduro dental. Habi-
tualmente, presenta unos margenes bien definidos desplazan-
do alos dientes erupcionados que rodean a tumor y no suelen
producir lareabsorcion radicular (12,18). Por ello, en muchos
casosel OA seconfunde con los odontomas compuestos o com-
plgos, tal como ocurrié en el presente caso (16,18).
Lahistopatologiadel OA revelaislasdel epitelio odontogénico
gue se asemejan a un amel oblastoma, rodeadas por un compo
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nente mesenguimal queincluye estructuras de esmalte, dentina
y cemento en diferentes estadios de madurez (18). Ademas,
ocasionalmente se han encontrado células dendriticas conte-
niendo pigmento de melanina, asi como granulosfinosy grue-
sos de melanina distribuidos en las células epiteliadles del OA,
aunqgue su origeny significado son unaincognita (9). También
se ha observado una diferenciacion escamosa similar a las del
queratoquiste y del quiste odontogénico calcificante (10,18).
El diagnostico diferencial se debe redlizar con las entidades
gue tienen patrones radiograficos mixtos, como el fibro-
odontoma ameloblastico, el tumor odontogénico epitelial
calcificante (TOEC), y el odontoma. El fibro-odontoma
amel obl asti co af ectaa paci entes adultos con un lento crecimien-
to y muestrauna capsula bien definiday una ausencia de infil-
tracion del hueso vecino. Esto permite una sencilla enuclea-
cidn quirdrgica con escasas posibilidades de recidiva.
Histol 6gicamente, presenta un tejido dental inmaduro “ papila-
like” con ausencia de diferenciacion ameloblastica.

ENGLISH

Odontoameloblastoma: A
case report and a review of
the literature

MARTIN-GRANIZO-LOPEZ R, L6PEZ-GARCIA-ASENJO J, DE PEDRO-
MARINA M, Domincuez-CuAaDRADO L.ODONTOAMELOBLASTOMA
A CASE REPORT AND A REVIEW OF THE LITERATURE. MED ORAL
2004;9:340-4.

ABSTRACT

Odontoameloblastoma (OA) is an extremely rare mixed
odontogenic tumor appearing within the maxillary bone, with
both epithelial and mesenchymal components. The term
odontoamel oblastoma (OA) was included in the 1971's WHO
classification. Only 23 well-documented cases have been
reported in the medical literature. Because of their rarity,
controversy exists in the treatment of this tumor. We present a
new case of OA involving the mandible mimicking acompound
odontoma and a brief review of the related literature.

Key words. Odontoameloblastoma, ameloblastic odontoma,
compound odontoma, composite odontoma.

INTRODUCTION

Odontoameloblastoma (OA) is an extremely rare mixed
odontogenic tumor appearing within the maxillary bone, with
both epithelial and mesenchymal components. Commonly, its
clinical presentation mimics an odontoma, and therefore the
definite diagnosisis based on the histologic analysisfollowing
a simple extirpation and curettage. It is also known as
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ameloblastic odontoma, although the term odontoamel oblas-
toma(OA) wasincluded in the 1971'sWHO classification and
seems to be more appropriate due to the behavior of the tumor
like an ameloblastoma rather than as an odontoma. It is an
ameloblastomain which focal differentiation into an odontoma
appears, and since Thomaeet al. described in 1944 thefirst case
(2), only 23 well-documented cases have been reported in the
medical literature (2-17). Because of their rarity, controversy
exists in the treatment of this tumor.

We present anew case of OA involving the mandible mimicking
a compound odontoma and a brief review of the related
literature.

CLINICAL CASE

A 12-year-old Caucas an femalewasreferred to the Department
of Oral and Maxillofacial Surgery for the complaint of alack
of eruption of the permanent right side inferior incisors and
canine during orthodontic treatment. She also referred
occasional painand gingival swelling. Her past medical history
included afocal epilepsy and no allergies. On examination, an
absence of the right side mandibular incisors and canine was
observed with a slight enlargement of the vestibular cortex of
the mandible over that site (Fig 1). Radiographic test included
apanoramic tomography and aperiapical radiography, wherea
cystic-like intraosseous lesion was found, measuring 20 X 30
mm and showing a well-shaped margin with both radiolucid
and radiopague images inside. In addition, some radiopague
structures resembling atooth could be observed within the cyst
along with alateral displacement of the neighbour dental roots
without apical resorption (Fig. 2). With an initial diagnosis of
compound odontoma of the inferior jaw, the patient underwent
surgery with local anesthesia, although the cyst could not be
completely removed due to a lack of patient cooperation.
Consequently, a second surgery was carried out with genera
anesthesiain an outpatient basis, and acomplete enucl eation of
thetumor with curettage of the underlying bonewas performed.
Histologic analysis revealed acompound odontomawith areas
of ameloblastic proliferative cells. Microscopically, a
proliferation in nests and strands of odontogenic epitheliumin
a stockade fashion along with stellate cells in the center of the
nests, could be observed (Fig 3). The stroma surrounding the
epithelial nests showed fibromyxoid areas and collagen zones
with abundant deposits of cementum surrounded by ameloblasts
and scattered rests of dentine (Fig 4).

Therefore, a periodical control follow-up was carried out
including clinical examination and TC, without evidence of
recurrence 18 months later.

DISCUSSION

The marked histological polymorphism of odontogenic tumors
make the final diagnosis difficult and in some casesit must be
made based on clinical, radiologic and histopathol ogic features.
Therefore, confusion exists when describing odontoamel oblas-
toma (OA), and it has been reported under a variety of names
(10). Moreover, Wachter et al. could not histologically
differentiate between OA and amel obl astic fibro-odontoma, and
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Fig. 1. Intraoral view of the patient. An enlargement of the vestibular cortex of
the mandible with an absence of theright side mandibular incisorsand canine,
can be observed.

Vistaintraoral del paciente. Se puede observar un ligero abombamiento de la
cortical vestibular delamandibulajunto aunaausenciadelosincisivosy cani-
no inferiores derechos.

Fig. 2.Preoperative panoramic radiograph showing awell-defined radiolucency
with a tooth and radiopaque structures inside.

Ortopantomografia preoperatoria donde se aprecia una zona radiol Ucida bien
delimitada con estructuras dentarias y radiopacas en su interior.

Fig. 3. Photomicrograph showing an abundant epithelial ameloblastic
component along with cementum deposits (H& E, original magnification x 10).
Imagen microscdpi camostrando abundante componente epitelial amel obl stico
junto a depdsitos de cemento (H& E, magnificacion x 10).

Fig. 4. High power histologic view reveals cementum deposits surrounded by
ameloblastic cells (H& E, original magnification x 40).
Laimagen histol 6gica a més aumentos revela depdsitos de cemento rodeados
por células ameloblasticas (H& E, magnificacion x 40).
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Retenci6 n
Autor Sexo Raza Edad Localizaci6 n Dolor Hinchazé n dentaria Seguimiento Recidiva
y Gener face Age Locaton Ve Swelhy Jooth Fotomwyp | Recurence
ZzZa .
FeEnor
Mujer Caucaica Molar Mandibula Si
Thomaet a. 1 35 No No ? ?
Female | Caucasian Molar Mandible Yes
Varén Cauc&ica Canina Maxila Si 2 aflos Si
Thoma & Goldman.2 20 ? No
Male Caucasian Canine Maxilla Yes 2 years Yes
Mujer Canina Maxila s s
Silva3 ? 3lm. Canine Maxila No ? ?
Female Yes Yes
Varén Caucaica Molar Mandibula Si Si Si
Frissell & Shafer 4 - - 11 - No - - 49 m. -
Male Caucasian Molar Mandible Yes Yes Yes
Varén Caucaica Anterior Mandibula Si
Choukas & Toto5 | --—- 8 ? ? No
Male Caucasian Anterior Mandible Yes
Varén Cauc&ica Molar Mandibula Si Si 2 aflos
15 ? No
Male Caucasian Molar Mandible Yes Yes 2 years
Mujer Cauc&ica Molar Mandibula 10 afios
Jacobson & Quinn 6 - - 12 - No No No - No
Female | Caucasian Molar Mandible 10 years
Mujer Indonesia Molar Maxila Si Si 8 afios
20 ? No
Female Indosian Molar Maxilla Yes Yes 8 years
Varén Cauc&ica Si Si Si
LaBriolaeta. 7 25 ? ?
Male Caucasian Yes Yes Yes
Varén Molar Mandibula Si Si
Gupta & Gupta 8 ? 50 No ? 18 m.
Male Molar Mandible Yes Yes
Mujer Canina Maxila Si Si
Takedaet a. 9 Oriental 11 No ? ?
Female Canine Maxilla Yes Yes
Muijer Anterior Mandibula Si Si Si
Thompson et a. 10 - ? 34 - - - - ? ?
Female Anterior Mandible Yes Yes Yes
K auoars & Varén Si Si
Zusgnann 1 ——— Oriental 15 Posterior Maxila No - - 7m. No
Male Yes Yes
Varén Anterior maxila Si Si 7 aflos
fzunbay & Gunbay ’ 1 No No
Male Anterior Maxilla Yes Yes 7 years
Raubenheimer et al. 5 5 5 5 5 5 5 5 5
13? ’
Stypulkowska 14 ? ? ? ? ? ? ? ? ?
Mujer Caucdaica Molar Maxila Si S Si
Aguado et a. 15 52 17 m. No
Female | Caucasian Molar Maxilla Yes Yes Yes
Goh & Teh 16 ? ? ? ? ? ? ? ? ?
Varén Molar Maxila Si
- Mestizo 25 - No - No 6m. No
Male Molar Maxilla Yes
Varén Molar Mandibula Si Si Si lafio
Mosqueda et a. 17 Mestizo 15 No
Male Molar Mandible Yes Yes Yes 1 years
Varén Maxila Si Si 3afos
Mestizo 9 No No
Male Maxilla Yes Yes 3years
. . Mujer Caucaica Si Si Si 2 afos
(l\ggg:g-Granlzo etd. 12 Anterior Mandibula No
Female | Caucasian Yes Yes Yes 2 years

Table 1. Literature review of odontoamel oblastomas
Tabla 1. Revisién bibliogréfica de |os odontoamel oblastomas
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herefore suggest that they arethe same entity (18). Other authors
havefound only 19 casesthat met the clinicopathol ogical criteria
for OA out of 43 reported cases (7,15,17). This tumor is not
exclusive of the human race and has also been described in
sheep, monkeys, cats and rats.OA affects predominantly to
young patients with amedian age of 20.12 year-old (2.7-52) in
the reported cases, appearing 59% in patients under 15 year-
old (Table 1). There is a slight predilection in males and
Caucasian and Oriental races (2-17). The incidence of OA is
very low; Stypulkowska (14),in areview of 164 odontogenic
tumors found one single case (0.6%), and Raubenheimer et al.
(13), reported one case out of 108 ameloblastomas (0.9%). This
tumor usually occurs in the posterior segments of either jaw,
withadlight inclination for the mandible. Only three cases have
been reported involving the anterior segment of the mandible,
including the present case (8,13). Clinically, OA debut asaslow-
growing painless massthat expandsthe alveolus and vestibular
cortex, and courseswith an absence of permanent teeth eruption.
Radiologic examination usually reveals a multilocular
radiolucency with radiopague areas within resembling mature
dental tissue. It commonly exhibits a well defined margin,
displacing the surrounding erupted teeth rather than producing
root resorption (12,18). Therefore, in many cases OA are often
confused with compound or complex odontomas, as in the
present case (16,18).

Histopathology of OA reveal islands of odontogenic epithelium
resembling an amel oblastoma, surrounded by the mesenchymal
component including enamel, dentine and cementum structures
invariable degreesof maturity (18). Additionally, dendritic cells
containing melanin pigment and fine granules and coarse
aggregates of melanin distributed in the epithelial cells of OA
have been occasionally described, although its origin and
significance is still unknown (9). Furthermore, a squamous
differentiation similar to those of the keratocyst and the
calcifying odontogenic cyst has been observed (10,18).
Differential diagnosis must be made with mixed radiographic
patterns such as ameloblastic fibro-odontoma, calcifying
epithelial odontogenic tumor (CEOT), and odontoma.
Ameloblastic fibro-odontoma affects adult patients in a slow
growing fashion and exhibits awell-defined capsule and alack
of infiltration to the surrounding bone. This permits an easy
surgical enucleation with a low recurrence potential.
Histologically, it presents immature dental tissue “ papila-like”
with an absence of ameloblastic differentiation.
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