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Quiste odontogénico
calcificante asociado a
odontoma complejo en la
region posterior del maxilar.
Reporte de caso clinico y

revision de la literatura

Calcifying odontogenic cyst associated
with complex odontoma in the posterior
litera of the makxilla. A case report and
review of the literature

Resumen

El quiste odontogénico calcificante (QOC) es raro y representa <1% de todos los quistes
odontogénicos, pertenece a las lesiones conocidas como “tumores de células fantasma”,
estos son una familia de lesiones que varfan en presentacién clinica de quiste o neoplasia
s6lida, en su comportamiento bioldgico de benigno a localmente agresivo o metastdsico,
esta diversidad ha generado extenso debate sobre la clasificacion, terminologfa, manejo y
prondstico de estas patologias. Presentamos el caso clinico de un paciente masculino de
17 anos de edad con diagnéstico de quiste odontogénico calcificante asociado a odonto-
ma complejo situado en la regién posterior del maxilar, en la literatura existen reportados
solo 27 casos de QOC en esa zona. Fue tratado mediante enucleacién quirdrgica, cureta-
je, rotacion de almohadilla grasa bucal y colocacion de malla de titanio para reconstruir
la pared anterior del seno maxilar. El control postoperatorio clinico y radiogréfico a 12
meses no muestra recidiva de la lesién ademds exhibe un excelente resultado funcional
y estético, esto nos permite concluir que el tratamiento fue adecuado. Realizamos una
revision de la literatura en Science Direct, PubMed y Biblioteca Cochrane, con objeto
de informar las caracteristicas clinicas, histopatoldgicas, radiogrdficas y el tratamiento de
estas lesiones.

Palabras clave: Tumores de células fantasma; Quiste odontogénico calcificante; Diag-
néstico; Enucleacion; Descompresién quirtrgica (fuente: DeCS BIREME).

Abstract

The calcifying odontogenic cyst (COC) is rare and represents <1% of all odontogenic
cysts, it belongs to the lesions known as “ghost cell tumors”, these are a family of lesions
that vary in clinical presentation of cyst or solid neoplasia, in their behavior biological
from benign to locally aggressive or metastatic, this diversity has generated extensive de-
bate on the classification, terminology, management and prognosis of these pathologies.
We present the clinical case of a 17-year-old male patient with a diagnosis of calcifying
odontogenic cyst associated with a complex odontoma located in the posterior region of
the maxilla, in the literature there are only 27 reported cases of (COC) in that area, he
was treated by surgical enucleation, curettage, rotation of the buccal fat pad and place-
ment of titanium mesh to reconstruct the anterior wall of the maxillary sinus. The clini-
cal and radiographic postoperative control at 12 months does not show recurrence of the
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lesion, in addition it exhibits an excellent functional and aesthetic result, this allows us

to conclude that the treatment was adequate. We conducted a review of the literature in
Science Direct, PubMed and Cochrane, in order to report the clinical, histopathological,

radiographic characteristics and the treatment of these lesions.

Keywords: Ghost cell tumors; Calcifying odontogenic cyst; Diagnostic; Enucleation;

Surgical decompression (source: MeSH NLM).

Introduccion

El quiste odontogénico calcificante (QOC) fue descrito
como una entidad clinico-patolégica distinta por pri-
mera vez por Gorlin ez al. ' en 1962, posteriormente
Gold ? describié cuatro casos en el ano 1963. Es una le-
sién odontogénica benigna del desarrollo que se origina
de epitelio odontogénico y forma parte del espectro de
lesiones de “células fantasma”, el término “célula fantas-
ma’ se refiere a células epiteliales con citoplasma eosiné-
filo palido homogéneo y dreas muy pdlidas a claras en
lugar de nicleos baséfilos >4, es decir muestran pérdida
de sus ntcleos.

El QOC representa <2% de todos los tumores y quistes
odontogénicos %, es predominantemente una lesién in-
tradsea (central), aunque entre el 5% y el 7% de los ca-
sos han aparecido como lesiones gingivales (periférica) °.
Se presenta en un amplio rango de edad, pero la mayoria
son diagnosticados en personas de la segunda y tercera
década de la vida ®%, no hay predisposicién de género,
las formas intradseas y extradseas se presentan propor-
cionalmente en el maxilar y la mandibula, sin embargo,
la regién de los incisivos y caninos es la més afectada con
un 65% de los casos *°, puede ocurrir en asociacién con
otros tumores odontogénicos especialmente odontomas
en el 20% de los casos *°.

El comportamiento biolégico tan variable del QOC ha
motivado numerosos debates con la intencién de resol-
ver su naturaleza, ya sea quistica o tumoral, la prime-
ra descripcion de un quiste odontogénico calcificante
fue publicada en la literatura alemana por Rywkind en
1932 crefa que la lesién era una variante de un colestea-
toma (quiste cutdneo), Kurt Thoma y Henry Goldman
informaron tres casos en 1940 ellos consideraron que
las lesiones eran tumores odontogénicos, Maitland en
1947 lo consideré como un tipo de ameloblastoma 7,
sin embargo fue Gorlin ¢# al. en 1962 quienes propu-
sieron que pueden estar presentes dos entidades bésicas:
un tumor quistico y una neoplasia sélida »'*''. En 1981
Pratorius ez al. '* también propusieron que el QOC se
podria dividir en tipos quisticos y neopldsicos, Buchner
en 1991 y Toida en 1998 proponen diferentes sistemas
de clasificacién y terminologia, que igualmente coinci-
den en establecer dos entidades bdsicas: una quistica y
otra neopldsica, con diversos subtipos para cada uno de
estos sistemas de clasificacidon, basados en su actividad
proliferativa y patrén de crecimiento del epitelio de re-
vestimiento *. En una detallada revisién multicéntrica
de las lesiones de células fantasma y su terminologia del
afo 2008 Ledesma-Montes ¢f a/. demostraron que mds
del 85% de las lesiones de células fantasmas son quistes

simples, solo el 5% de las lesiones eran sélidas y podian
describirse como verdaderos tumores neopldsicos ''“.

La clasificacién de tumores de cabeza y cuello de la Or-
ganizacion Mundial de la Salud (OMS) de 2005 dividi6
las lesiones calcificantes de células fantasma en tres ti-
pos: la forma quistica benigna es el tumor odontogé-
nico quistico calcificante (TOQC), la forma neopldsica
benigna es el tumor dentinogénico de células fantasma
(TDCEF), la variante maligna es el carcinoma odontogé-
nico de células fantasma (COCF) 5. En la clasificacién
de tumores de cabeza y cuello de la OMS del 2017 el
grupo de consenso acordd volver a la terminologia ori-
ginal y clasificar la entidad como quiste odontogénico
calcificante (QOC), la neoplasia como tumor dentino-
génico de células fantasma (TDCEF), y la variante ma-
ligna es el carcinoma odontogénico de células fantasma
(COCEF) '°. La relevancia de nuestro caso clinico radica
en lo sumamente inusual de la patologfa, también estaba
presente en la zona posterior del maxilar, algo infrecuen-
te pues tiene predileccién por la zona anterior de los
maxilares, ademds que por sus dimensiones fue causa de
asimetria facial y compromiso estético secundario.

Reporte del caso

Se presenta a la consulta del departamento de Cirugia
Maxilofacial del Hospital Regional “General Ignacio
Zaragoza”, del Instituto de Seguridad y Servicios Socia-
les de los Trabajadores del Estado (ISSSTE) de la Ciu-
dad de México, paciente masculino de 17 afos de edad
con un aumento de volumen en la regién posterior del
maxilar del lado derecho de 15 meses de evolucién, con
un crecimiento acelerado en los dltimos dos meses que
condicioné evidente asimetria facial, ligera sensacion
algica a la palpacién pero sin limitacién funcional en
cavidad oral o nasal. A la exploracién fisica se palpa
aumento de volumen indurado y de consistencia firme,
la piel y mucosas involucradas de color y apariencia si-
milar a la adyacente, sin cambios de temperatura, sin
presencia de ulceras o erosiones (Figura 1). Intraoral-
mente se observé expansion de las corticales del maxilar
superior lado derecho que se extendia hasta la region
posterior y que causaba deformidad del vestibulo bucal,
sin datos de irritacién local ni secreciones, el érgano
segundo premolar superior derecho ademds del primer
y segundo molar superior ipsilateral mostraban movili-
dad grado 3 pero a las pruebas térmicas y de percusion
conservaban su vitalidad, clinicamente no era visible el
tercer molar superior derecho y no se encontraron alte-
raciones en la oclusién (Figura 2). A la palpacién de ca-
beza y cuello no habia datos de linfadenopatia agregada
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Figura 1. Fotografia extraoral se observa aumento de volumen en
maxilar superior lado derecho que condiciona asimetria facial

Figura 2. Fotografia intraoral evidenciando aumento de volumen y
expansion de las corticales en regidn posterior del maxilar superior
derecho
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y el interrogatorio no arrojé antecedentes de relevancia
para el padecimiento.

La inspeccién radiografica revelé una imagen unilocular
de predominancia radiopaca bien delimitada de aproxi-
madamente 55 mm X 50 mm con 4reas mixtas en su inte-
rior, se extendfa desde el segundo premolar superior dere-
cho hasta la regién de la tuberosidad del maxilar, el limite
superior era el piso de la drbita, se observaba rizdlisis en
el 6rgano segundo premolar superior derecho ademds del
primer y segundo molar superior ipsilateral (Figura 3). En
la tomografia computarizada de cortes multiplanares y re-
construccién 3D se observé una lesion unilocular de baja
densidad, que ocupaba toda la extension del seno maxilar
lado derecho con estrecha relacion a la pared lateral de la
cavidad nasal y al piso de la érbita, sin aparente invasién
de estas cavidades con bordes bien definidos expansién
y adelgazamiento de las corticales, ademds se observé el
tercer molar superior derecho desplazado hacia la region
posterior y medial del seno maxilar asimismo estructuras

calcificadas con densidad similar a tejidos dentarios en la
region posterior (Figura 4).

La biopsia por aspiracién con aguja fina revelo un liqui-
do quistico de color marrén amarillento, adicionalmen-
te bajo anestesia local se realizé una biopsia incisional
obteniendo cuatro fragmentos representativos de la le-
sién (Figura 5), todo esto fue enviado para andlisis histo-
patolégico del cual se obtuvo resultado de quiste odon-
togénico calcificante asociado a odontoma complejo, se
procedié a realizar intervencién quirtrgica bajo aneste-
sia general balanceada disefando un colgajo tipo Neu-
mann con una incisién de descarga a nivel del canino y
otra dirigida hacia la tuberosidad del maxilar, elevacién
de colgajo mucoperidstico de espesor total exponiendo
la expansién y adelgazamiento de la cortical vestibular,
realizamos enucleacién de la cdpsula quistica comple-
ta junto con el tercer molar superior derecho, estaban
presentes multiples masas de estructuras calcificadas. La
lesion fue ficilmente desprendida de las paredes dseas

Figura 3. Ortopantomografia donde se observa zona radiopaca unilocular bien delimitada con desplazamiento del tercer molar
superior derecho y rizdlisis de los 6rganos dentarios adyacentes a la lesion
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Figura 4. Tomografia computarizada en la que se observa ocupacién total del seno maxilar lado derecho, desplazamiento del tercer
molar, expansién y adelgazamiento de las corticales, ademas de la presencia de imagenes hiperdensas en la regidn posterior del
seno maxilar lado derecho
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excepto de la regién adyacente a los 6rganos dentarios
que mostraban rizélisis, en esa zona se tuvo que realizar
un curetaje mds agresivo para desprender por completo
la lesién, por este motivo y sumado a la movilidad den-
taria severa realizamos la extraccién de los 6rganos den-
tarios involucrados, seguidamente se realizé la rotacion
de la almohadilla de grasa bucal para cubrir el defecto
secundario a la extraccién de los érganos dentarios y de

igual manera propiciar un cierre adecuado del lecho qui-
rargico, colocamos una malla de titanio adaptada para
reconstruir la pared anterior del seno maxilar la cual se
fij6 con cinco tornillos de sistema 1,5 x 5 milimetros
para asegurar su estabilidad, realizamos el afrontamiento
de los colgajos con puntos simples de dcido poliglicélico
3/0, verificamos hemostasia y se dio por terminado acto

quirdrgico (Figura 6 A-F).

Figura 5. Muestras resultantes de biopsia incisional
y jeringa con liquido color marrén obtenido por
aspiracion con aguja fina de la lesién

Figura 6 (A-F). Técnica para enucleacion quirurgica, curetaje periférico y rotacion
de almohadilla grasa bucal mas colocacién de malla de titanio. Se observa pieza
quirdrgica con capsula quistica, multiples masas calcificadas y el tercer molar
derecho asociado
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El andlisis histopatolégico final de la muestra obteni-
da describié una pared quistica revestida por un epite-
lio ameloblstico delgado con una capa basal de células
columnares en empalizada, superficialmente las células
estaban dispuestas de forma laxa similar al reticulo es-
trellado del esmalte, con un ntimero variable de células
fantasma calcificadas. Las masas calcificadas después de
la descalcificacién mostraron tejido dentinoide con es-
tructuras similares a tejido pulpar, el diagnéstico defini-
tivo integrado fue quiste odontogénico calcificante aso-
ciado a odontoma complejo. El paciente evolucioné sin
complicaciones con mejoria de la simetria y del contor-
no natural facial, los controles clinicos y tomograficos a
3, 6 y 12 meses muestran la cicatrizacién adecuada sin
evidencia de recidiva (Figura 7 A-C), el paciente conti-
nda con un seguimiento clinico e imagenoldgico a largo
plazo como sugiere la literatura.

Discusién

La clasificaciéon de tumores de cabeza y cuello de la OMS
del 2017 considera al QOC como un quiste odontogéni-
co del desarrollo que se origina de la limina dental ', con
un pico de aparicién en la segunda década de la vida, se
encuentra mas comunmente en forma intradsea (central)
en una tasa del 78-85% '8, aparece como un aumento
de volumen asintomdtico de crecimiento lento que afec-
ta igualmente al maxilar y la mandibula sin preferencia
por un género pero si muestra predileccién por la parte
anterior de los maxilares 2!, Buchner %° describe en su
estudio la distribucién anatémica de 196 casos de QOC,
reportando que en el maxilar superior el 73% se presen-
taron en la zona de incisivos y caninos, el 23% en zona
de premolares y solo el 4% afecta el 4rea molar %, Chin-
dasombatjaroen ez al. 7 en el 2014 informaron dos casos
de QOC en la regién posterior del maxilar hasta ese mo-
mento solo estaban reportados 25 casos de QOC en esa
zona. En nuestro paciente la evolucién clinica, la edad de

aparicion y la presentacién central de la lesion se corres-
pondié con lo reportado en la literatura sin embargo su
presencia en la zona posterior del maxilar afectando la
totalidad al seno maxilar es un hallazgo destacado por la
baja incidencia con la que esto ocurre.

Ademis del QOC la clasificacién de tumores de cabeza
y cuello de la OMS del 2017 describe por separado con
el término tumor dentinogénico de células fantasmas
(TDCEF) a las lesiones que muestran caracteristicas neo-
pldsicas solidas con proliferaciones amelobldsticas que
pueden recidivar y lo agrupa entre los tumores odon-
togénicos '°. Se reconoce una contraparte maligna poco
comun, el carcinoma odontogénico de células fantasma
(COCEF), el cual es un tumor odontogénico maligno ",
reportado por primera vez en la literatura en espanol
en 1965 por Astacio y Martinez 7, Ledesma-Montes et
al. "' sugieren que el COCF puede surgir de un QOC
o TDCF previamente diagnosticado o también apare-
cer como tumores de novo, tienen comportamiento lo-
calmente agresivo y capacidad de producir metdstasis a
distancia '**2. En el caso aqui presentado, la obtencién
de un liquido de color marrén amarillento en la biopsia
por aspiracion con aguja fina oriento nuestra perspectiva
diagnoéstica hacia una lesién quistica ademds que duran-
te la exploracién clinica y andlisis de los estudios de ima-
gen no hallamos evidencia de linfadenopatia agregada.

Radiogrificamente el QOC se observa como un drea
radiolticida unilocular de mdrgenes bien definidos,
con diferentes cantidades de material radiopaco parti-
cularmente en el caso de aquellos que se asocian con
odontomas?, solo se han reportado ocho casos de QOC
multilocular casi todos ellos en la mandibula % ,ocurre
en asociacién con un diente no erupcionado en el 10%
al 32% de los casos, puede haber divergencia de dien-
tes adyacentes y la reabsorcién radicular ocurre en 75 a
77% de los casos **. En la ortopantomografia de nues-
tro paciente la lesion mostraba un patrén radiogréfico

Figura 7 (A-C). Fotografia de control posoperatorio a 12 meses con mejoria de la simetria facial (A), Tomografia de control en mismo
periodo de tiempo sin evidencia de recidiva y con adecuada cicatrizacion (B,C)
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unilocular bien definido que contenia 4reas radiopacas
en su interior y se observaba el desplazamiento del tercer
molar superior derecho, Moritani ° refiere que la extrac-
cién se considera apropiada para dientes erupcionados
que muestran reabsorcién radicular debido a un tumor,
en nuestro caso la rizélisis fue un hallazgo en el érgano
segundo premolar superior derecho ademds del primer
y segundo molar superior ipsilateral, esto se manifesté
clinicamente con movilidad grado 3, ademds que duran-
te la enucleacién de la patologia encontramos adhesion
de la lesién a los dientes con rizélisis y la posibilidad de
células tumorales residuales se considerd alta, por lo cual
realizamos la extraccién de dichos 6rganos dentarios.

La tomografia computarizada (TC) proporciona infor-
macién tridimensional sobre la anatomia de la lesion, la
relacién con estructuras adyacentes y detalles de su es-
tructura interna lo cual resulta util para la planificacién
del tratamiento quirdrgico *°. Los cortes multiplanares
y la reconstruccién 3D en la TC de nuestro paciente re-
velaron expansion y adelgazamiento de las corticales, sin
aparente invasion de la cavidad nasal ni oral, un tamafo
de 55 mm x 50 mm x 46 mm, apreciamos la posicién a
detalle del 6rgano dentario retenido, no se observé ex-
tensioén a tejidos blandos y tenfa apariencia quistica, fue
llamativo la presencia de masas irregulares calcificadas
en la regién posterior del seno maxilar.

El QOC estd revestido por epitelio de grosor variable,
la caracteristica diagndstica clave es la presencia de una
capa basal bien definida de células columnares en empa-
lizada y una capa superpuesta gruesa que se asemeja al
reticulo estrellado del 6rgano del esmalte, con acumu-
laciones focales de células fantasma que pueden calcifi-
carse, tambien puede identificarse una matriz llamada
“dentina displdsica” o “dentinoide” "¢, en la cdpsula
fibrosa se pueden observar quistes satélites, islas de epi-
telio o células fantasmas que pueden provocar una re-
accién inflamatoria a cuerpo extrafio '>*. La presencia
de células fantasma es una caracteristica esencial, sin
embargo su presencia por si sola no es suficiente para
dictar el diagnéstico, la queratinizacién de células fan-
tasma también se puede observar en el ameloblastoma,
fibro-odontoma amelobléstico incluso el odontoma’.

El QOC puede presentarse asociado a otras lesiones del
desarrollo mds cominmente con un odontoma >?3, de-
finido como una malformacién tumoral mixta, epitelial
y mesenquimal (hamartoma) compuesta de tejidos den-
tales duros y blandos, se subdivide en dos tipos, odonto-
ma compuesto caracterizado por la coleccién organizada
de pequenas estructuras parecidas a drganos dentales y
el odontoma complejo distinguido por un conglomera-
do de tejido dental amorfo, el manejo del odontoma es
conservador con enucleacién y curetaje, su prondstico
es favorable '°. Buchner % reporté del andlisis de 200
casos de QOC el 26% estaban asociados a un odonto-
ma, el estudio histopatolégico definitivo de nuestro caso
revel6 la presencia de tejido dentinoide con estructuras
similares a tejido pulpar, entonces concluimos que un
odontoma complejo estaba asociado al QOC.
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Por las caracteristicas clinicas imagenoldgicas e histo-
patolégicas del QOC mencionadas anteriormente, se
deben considerar los siguientes diagndsticos diferen-
ciales: ameloblastoma, tumor odontogénico adenoma-
toide, fibroma amelobldstico, fibro-odontoma amelo-
bldstico, tumor odontogénico epitelial calcificante y
odontoma *2%%,

Para el QOC ya sea que se presente en forma aislada o
asociado con un odontoma la enucleacién es el trata-
miento de eleccién, la recurrencia es rara con una tasa
menor al 5% de los casos '“*. Un abordaje quirtdrgico
en dos etapas con una descompresién inicial, seguida
de un procedimiento secundario de enucleacién y legra-
do es comun en otros quistes odontogénicos grandes,
como el queratoquiste odontogénico y el quiste denti-
gero, el beneficio informado es la reduccién del tamano,
formacion désea y metaplasia de tejidos patoldgicos, que
permite menor dafio a estructuras anatémicas impor-
tantes circundantes en la enucleacién final y el legrado
del quiste **.

Sato et al. *° reportaron que en 7 de 8 casos de QOC
manejados con descompresién la lesién no mostré datos
de reduccién de tamafo y la enucleacién fue realizada
subsecuentemente. Emam ez al. '® en el ano 2017 re-
portaron el caso de un QOC de gran tamafno que fue
tratado mediante un abordaje en dos etapas con resul-
tados favorables mostrando que este abordaje puede ser
aplicable a estas lesiones, sin embargo, también hacen la
siguiente referencia, “suponer que el tratamiento en dos
etapas funcionard en todos los quistes odontogénicos
calcificantes no estd clara debido a la histologfa tinica de
estas lesiones y a la falta de mayor numero de reportes™.
En el caso de nuestro paciente, decidimos manejarlo
mediante enucleacion, curetaje, rotacién de la almoha-
dilla grasa bucal, mds colocacién de malla de titanio en
la pared anterior del seno maxilar, un tratamiento defi-
nitivo, seguro, eficaz y que nos acercaba a mayores tasas
de éxito.

Las lesiones periféricas de QOC deben tratarse median-
te escision conservadora, en cambio el TDCF central
(intradseo) se trata mediante escisién quirtrgica, la ex-
tirpacién del tumor puede requerir escision en bloque
o reseccion segmentaria, seglin su tamafo o extension
anatomica 7. El tratamiento recomendado para el car-
cinoma odontogénico de células fantasma es la escision
quirtrgica amplia, se ha reportado el uso de 5-fluoracilo
y en algunos casos se ha empleado radioterapia y qui-
mioterapia pero su efectividad no ha sido bien evaluada
1922 el pequeno nimero de casos dificulta tener conclu-
siones definitivas sobre su efectividad.

Podemos concluir que el QOC es de dificil diagndsti-
co dadas las variables presentaciones clinicas y diferente
comportamiento biolégico, por lo que cobra impor-
tancia la correcta correlacién de los hallazgos clinicos,
imagenoldgicos, e histopatolégicos para el diagndstico
preciso de este tipo de patologias evitando tratamientos
inadecuados o incluso excesivos que pueden poner en
peligro el pronéstico del paciente, el seguimiento a largo
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plazo de estos pacientes es mandatorio pues la transfor-
macién maligna (COCF) puede tomar varios anos.

La evolucién favorable nuestro paciente en el periodo de
un ano sin evidencia clinica ni imagenoldgica de recidi-
va ademds del resultado estético y funcional nos permite
considerar que el tratamiento fue correcto, mantenemos
al paciente en un control estricto con citas periddicas de
revaloracién.
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