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RESUMO

O Fibroma Ameloblastico (FA) é um tumor benigno misto de origem odontogénica
raro, considerado como uma neoplasia verdadeira, que ocorre mais comumente em
criangas e adultos jovens, especialmente nas duas primeiras décadas de vida com
predilecdo do sexo masculino, acometendo mais a regido posterior da mandibula.
Apresenta crescimento lento e assintomatico, inicialmente ndo sdo encontrados
sinais clinicos evidentes, embora lesdes de maiores dimensdes tendem a promover
aumento de volume nos 0ssos gnaticos, causando assimetria facial. O diagnéstico
definitivo de FA deve ser estabelecido por meio de bidpsia e exame histopatolégico.
O tratamento do FA € geralmente realizado de forma conservadora através da
enucleacao cirlrgica, embora seja recomendada a curetagem vigorosa do 0sso
circundante. Sendo assim, o presente estudo tem como objetivo apresentar um caso
de FA em paciente do sexo masculino, que inicialmente apresentou uma lesao
primaria aos 6 anos de idade e que ap0s sete anos a primeira consulta a lesao
recidivou, expondo uma discussdo sobre as caracteristicas clinicopatolégicas e

imaginolégicas desta entidade, bem como a terapéutica utilizada.

Palavras-chave: Fibroma ameloblastico, Enucleacdo cirdrgica e Tumor
odontogénico.
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ABSTRACT

Ameloblastic Fibroma (AF) is a rare benign mixed tumor of odontogenic origin,
considered a true neoplasm, which occurs more commonly in children and young
adults, especially in the first two decades of life, with a male predilection, affecting
more the posterior region the jaw. It presents slow and asymptomatic growth, initially
there are no evident clinical signs, although larger lesions tend to promote an
increase in volume in the gnathic bones, causing facial asymmetry. The definitive
diagnosis of AF must be established through biopsy and histopathological
examination. Treatment of AF is usually performed conservatively through surgical
enucleation, although vigorous curettage of the surrounding bone is recommended.
Therefore, the present study aims to present a case of AF in a male patient, who
initially presented a primary lesion at the age of 6 years and that after seven years of
the first consultation the lesion recurred, exposing a discussion about the
clinicopathological characteristics and imaging of this entity, as well as the therapy
used.

Keywords: Ameloblastic fiboroma, Surgical enucleation and Odontogenic tumor.



1 INTRODUCAO

O fibroma ameloblastico (FA) é um tumor benigno misto de origem
odontogénica raro, considerado como uma neoplasia verdadeira (Ferrazzano et al.,
2018). Ocorre mais comumente em criangas e adultos jovens, especialmente nas 12
e 22 décadas de vida com predilecdo do sexo masculino, sendo a regido posterior da
mandibula o local mais acometido (Carroll et al., 2019).

Clinicamente o FA apresenta crescimento lento e assintomatico, inicialmente
sem sinais clinicos evidentes, embora lesbes de maiores dimensbes tendem a
promover aumento de volume nos 0ssos gnaticos, causando assimetria facial
(Neville., 2016). Radiograficamente, observa-se lesédo radioltcida uni ou multilocular,
de margens bem delimitadas por halo radiopaco, que pode estar associada a um
dente n&o irrompido (Almeida et al., 2020).

Apesar das caracteristicas clinicas e imaginoldgicas classicas frequentemente
permitirem o estabelecimento do diagndstico clinico de FA, essa lesdo pode,
eventualmente, ocorrer fora da faixa epidemiolégica convencional. Nesses casos as
entidades patoldgicas que poderiam compor o seu diagnéstico diferencial devem
incluir cisto dentigero, ameloblastoma, ameloblastoma unicistico, mixoma
odontogénico, queratocisto odontogénico e lesdo central de células gigantes (Kumar
et al., 2019).

O diagnéstico definitivo de FA deve ser estabelecido por meio de bidpsia e
exame histopatolégico. As principais caracteristicas microscopicas desta entidade
sao representadas por tecido conjuntivo fibroso delicado e ricamente celularizado,
lembrando a papila dentéria, permeado por pequenas ilhas e corddes do epitélio
odontogénico (Cieliszka et al., 2020). Tem sido relatado que as caracteristicas
histopatoldgicas do FA podem ser mimetizadas por odontomas complexos imaturos
em estagios iniciais de formacédo (Chen et al., 2005). Desta forma, a adequada
correlacdo entre os aspectos clinicos, imaginolégicos e histopatoldgicos é essencial
para estabelecimento do correto diagnostico (Buchner et al., 2013).

Devido a presenca de capsula e a falta de potencial de invasdo tumoral, o
tratamento do FA € geralmente realizado de forma conservadora através da
enucleacao cirlrgica, embora seja recomendada a curetagem vigorosa do 0sso

circundante. Contudo, essa abordagem pode variar para terapia radical dependendo



da extenséo e agressividade da lesdo. Em casos de lesdes recorrentes e grandes, a
resseccao do local envolvido e a reconstrucdo pode ser considerada (Kumar et al.,
2019). Devido aos relatos de recidiva e potencial de transformacdo maligna, o
acompanhamento em longo prazo do paciente € necessario em todas situacdes
(Zhukov et al. 2019).

Diante do exposto, o objetivo deste trabalho € relatar um caso de fibroma
ameloblastico recorrente na infancia, trazendo uma discussdo sobre as

caracteristicas clinicopatologicas dessa entidade.



2 RELATO DE CASO CLINICO

Paciente do sexo masculino, 6 anos de idade, feoderma, compareceu a
consultério odontolégico privado com queixa de “tumor na boca” por parte dos seus
responsaveis legais (pais). O exame clinico extraoral revelou aumento de volume
assintomatico em regido posterior esquerda de mandibula, ndo flutuante e recoberto
por pele integra, causando assimetria facial. No exame clinico intraoral foi observada
tumefacdo na regido dos dentes 73, 74 e 75, que se projetava por vestibular, de
consisténcia pétrea e sem sintomatologia dolorosa. A mucosa oral de revestimento
se mostrava integra e de coloracdo rosa palida semelhante & mucosa circunjacente.
A coroa dos dentes associados estava higida e as condicbes de saude e higiene
dentais e periodontais eram satisfatérias (Figura 1). A lesédo tinha evolucdo de

aproximadamente trés meses (sic).
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Figura 1. (A/B) Aspecto extraoral do aumento de volume em regido posterior esquerda de
mandibula causando assimetria facial, recoberto por pele integra. (C) Aspecto intraoral da
lesdo tumoral na regido dos dentes 73, 74 e 75, projetando-se por vestibular, com mucosa de
revestimento integra e dentes associados higidos.



Inicialmente foi solicitada a radiografia panoramica, que mostrou a presenca
de lesdo radiolucida de margens bem delimitadas, com septo radiopaco central
conferindo aspecto biloculado, que se estendia da distal do 73 até o ramo da
mandibula, envolvendo a coroa do molar em formacdo (37). A lesdo também
demonstrava deslocamento do germe da unidade 35, mas sem envolvé-lo (Figura 2).
Para melhor definicdo dos limites da leséo, foi solicitada tomografia computadorizada
de feixe em leque com janela para tecidos duros, cujos cortes axiais e coronais
revelaram lesdo hipodensa unilocular provocando expansdo e intenso
adelgacamento das corticais 6sseas vestibular e lingual, mas sem sinais inequivocos

de descontinuidade (Figura 3).

Figura 2. Radiografia panoramica mostrando lesdo radiolucida biloculada de margens bem
delimitadas que se estendia da distal do 73 até o ramo da mandibula, envolvendo a coroa do
37 em formagé&o. Linha vermelha pontilhada: margens da leséo; setas vermelhas: septo
central aparentemente formando os dois loci radiogréficos.



Figura 3. (A) Cortes axiais e (B) coronais de tomografia computadorizada helicoidal (feixe em
leque) mostrando lesdo hipodensa unilocular envolvendo a coroa em formagéo do dente 37, e
provocando expansao e intenso adelgacamento das corticais dsseas vestibular e lingual.

Diante do quadro clinico, o diagnostico presuntivo emitido pelo clinico foi de
Fibroma Ameloblastico, tendo-se optado pela realizacdo de bidpsia excisional. Sob

anestesia geral, o paciente foi submetido a uma abordagem cirargica conservadora



representada por enucleacdo da lesdo, seguida de curetagem vigorosa da loja 6ssea
remanescente (Figura 4). O material removido foi fixado em solucdo de formol a 10%

(pH 7,4), devidamente identificado e remetido para analise histopatolégica.

Figura 4. (A/B) Aspecto transcirtrgico da enucleacéo e curetagem da leséo.

Na analise histopatoldgica, as secc¢des histoldgicas coradas em Hematoxilina
e Eosina mostraram tecido conjuntivo fibroso de aspecto delicado e
hipercelularizado, lembrando a papila dentaria, permeado por corddes e ilhotas de
epitélio odontogénico. As células mesenquimais exibiam morfologia ovoide,
alongada ou angular, com citoplasma escasso e pouco evidente. As ilhotas epiteliais,
por sua vez, eram constituidas por populacdo celular bifasica, com células
periféricas colunares e com nucleos hipercromaticos polarizados dispostos em
palicada, indicando diferenciacdo ameloblastica pré-secretora, e células centrais
ovéides, frouxamente organizadas, e com prolongamentos citoplasmaticos
interdigitantes, lembrando o reticulo estrelado do 6rgdo do esmalte. Na periferia
evidencia-se céapsula delgada de tecido conjuntivo fibroso denso (Figura 5). Os
achados histopatologicos confirmaram o diagnostico presuntivo de Fibroma
Ameloblastico. O paciente permaneceu sob proservagdo por trés anos, sem sinais

de recidiva, quando parou de retornar as consultas.



Figura 5. Fotomicrografias de seccbes histolégicas coradas em HE. (A) Tecido conjuntivo
hipercelularizado delicado lembrando a papila dentaria (tch) permeado por ilhotas e trabéculas de
epitélio odontogénico proliferativo (ep); na periferia, observa-se capsula de tecido conjuntivo fibroso
(cp) (100 x). (B) Detalhe do tecido conjuntivo hipercelularizado (tch) exibindo células ovoides,
fusiformes e angulares isomarficas sustentado por delicada rede capilar (setas negras) e ilhas de
epitélio odontogénico exibindo células centrais frouxamente dispostas lembrando o reticulo estrelado
do 6rgéo do esmalte (*) e células periféricas exibindo diferenciacdo ameloblastica (setas vermelhas)
(400 x).

Sete anos apods a primeira consulta, o paciente procurou novo atendimento
odontolégico em consultério privado, com aumento de volume assintomatico na
mesma regido. O exame intraoral revelou expanséo da cortical vestibular na regiao
de corpo de mandibula, do lado esquerdo, de consisténcia pétrea e sem sinais
inflamatérios, com cerca de dois meses de evolucgéao (sic).

Foi realizada radiografia panoramica, revelando leséo radioltcida unilocular
de margens bem delimitadas por halo radiopaco, localizada na regido de pré-
molares mandibulares esquerdos. A lesdo promovia reabsor¢cdo completa das raizes
dos dentes 34 e 35, e estava em intimo contato com a face distal da raiz do 33, que
se mostrava incluso, e com a face mesial da raiz do 36. A tomografia
computadorizada de feixe em leque, com janela para tecidos duros, revelou lesao
eminentemente hipodensa, promovendo expansao e adelgacamento de corticais

Osseas vestibular e lingual (Figura 6).



Figura 6. (A) Radiografia panoramica mostrando lesdo radiolticida unilocular de margens
bem delimitadas por halo radiopaco em regido de pré-molares mandibulares esquerdos
(setas vermelhas); note a reabsor¢cdo completa das raizes dos dentes 34 e 35. (B) Corte
coronal e (C) axial de tomografia computadorizada helicoidal (feixe em leque) com janela para
tecidos duros mostrando lesdo hipodensa promovendo expansdo e adelgacamento de
corticais 6sseas vestibular e lingual mandibulares (areas pontilhadas vermelhas).

Diante do quadro clinico e imaginolégicos, o diagndstico presuntivo foi de
Fibroma Ameloblastico Recidivante, tendo sido realizada a biépsia incisional. Andlise
histopatolégica do material biopsiado foram semelhantes aqueles observados na
lesé@o primaria, representados por tecido conjuntivo fibrocelular delicado lembrando a
papila dentaria permeado por ilhotas e cordfes de epitélio odontogénico com areas
de diferenciacdo ameloblastica periférica. Confirmado o diagnostico de Fibroma
Ameloblastico, o paciente foi mais uma vez submetido a procedimento de
enucleacdo cirurgica da lesdo com curetagem vigorosa da loja 6ssea remanescente.
O espécime removido foi minuciosamente examinado do ponto de vista
histopatolégico, ndo tendo sido observados indicios morfoldgicos de atipia, atividade
mitotica exuberante, necrose ou quaisquer outros achados que pudessem ser
sugestivos de malignidade, confirmando o diagndstico de Fibroma Ameloblastico



Recidivante (Figura 7). O paciente encontra-se sob proservacao ha dois anos, sem

sinais de recidiva.

Figura 7. Fotomicrografias de secg¢bes histolégicas coradas em HE mostrando semelhanca
dos aspectos morfologicos compativeis com o diagndstico de Fibroma Ameloblastico
observados na biépsia incisional (A, 10 x; B, 400 x) e na pega cirargica (C, 100 x; D, 400 x)
representadas por tecido conjuntivo hipercelularizado delicado lembrando a papila dentaria
(setas negras) (tch) permeado por ilhotas e corddes de epitélio odontogénico com areas de
diferenciac@o amelobléastica periférica (setas vermelhas) (ep).
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3 DISCUSSAO

O FA, inicialmente descrito na literatura por Kruse em 1891, é definido pela
Organizacdo Mundial da Saude (OMS) como neoplasia mista verdadeira, constituida
de componentes epiteliais e ectomesenquimais de origem odontogénica, mas sem
formacéao de tecido duro (Wright et al., 2017). A etiologia dessa neoplasia ainda néo
estd completamente esclarecida, mas estudos moleculares realizados nos ultimos
trés anos tém destacado um possivel papel desempenhado por mutacdes do
oncogene BRAF1, particularmente a mutagdo V600E, na tumorigénese associada ao
desenvolvimento do fiboroma ameloblastico (Zhukov et al., 2019; You et al., 2020) e
fiborossarcoma ameloblastico (Agaimy et al., 2021). Contudo, estudos posteriores
ainda sdo necessarios a fim de definir a real relacao entre tais alteracdes genéticas e
o desenvolvimento, caracteristicas clinicas e comportamento biolégico do FA.

Da perspectiva epidemioldgica, essa neoplasia apresenta maior incidéncia
nas duas primeiras décadas de vida, com aproximadamente 75% dos casos
diagnosticados nessa faixa etéaria, forte predilecdo pelo sexo masculino e maior
ocorréncia na regido posterior de mandibula (Almeida et al., 2020). Clinicamente, os
FAs se apresentam como aumentos de volume de crescimento lento,
frequentemente assintomaticos, especialmente quando diagnosticados em fase
inicial, e podem promover retardo na erupc¢do dentaria (Cieliszka et al., 2020).
Depreende-se, portanto, que as caracteristicas clinicas, demograficas e topograficas
do presente caso estdo em absoluta consonancia com os achados classicamente
relatados na literatura para descrever o FA.

Contudo, apesar de tais aspectos clinicodemograficos serem 0s mais
usualmente associados ao diagndéstico de FA, casos incomuns envolvendo pacientes
em faixas etarias mais altas (Kumar et al., 2019), localiza¢cdes anatdmicas incomuns,
como maxila (Ealla et al., 2015; Pillay et al., 2015) e até mesmo o0 0sso temporal
(Corte et al., 2018), assim como lesbes extradsseas (Kalantari et al., 2016; Bajpai et
al., 2018), atingindo grandes dimensdes (Tozoglu et al.,, 2016) e exibindo
sintomatologia dolorosa (Chen et al., 2005) vém sendo descritos. Esses relatos
atestam a grande diversidade clinica da lesdo e ratificam a necessidade de
informagbes complementares adicionais, como aquelas obtidas por meio de exames
imaginolégicos e, principalmente, histopatoldégicos, para assegurar 0

estabelecimento adequado dessa entidade.
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Os principais achados imaginoldgicos que vem sendo relacionados ao FA
estdo representados por area de ostedlise unilocular (56%) ou multilocular (44%),
com margens regulares e bem definidas, tipicamente esclerética (94%).
Aproximadamente 80% dos casos estdo associados a um Unico ou varios dentes
nao irrompidos, geralmente de denticdo permanente. A reabsorcdo radicular e a
perfuracdo cortical sdo incomuns e descritas em menos de 10% dos casos
(Sanchez-Romero et al., 2021). Uma vez mais, os achados observados no presente
caso sao compativeis com as caracteristicas imaginolégicas mais frequentemente
observadas nos FA.

A multiplicidade de caracteristicas clinicas, demogréficas, topograficas e
imaginoldgicas dos casos de FA deixa patente que o seu diagndéstico definitivo deve
ser estabelecido por meio de biopsia e exame histopatolégico (Cieliszka et al., 2020).
Os principais achados microscépicos desta entidade sao representados por tecido
conjuntivo fibroso delicado e ricamente celularizado, mostrando consideravel
semelhanca com a papila dentaria primitiva, permeado por pequenas ilhas e corddes
do epitélio odontogénico (Rajendra 2020; Silveira et al., 2021). O componente
epitelial pode estar constituido basicamente de corddes delgados de células cubicas
com citoplasma escasso e nucleos hipercromaticos, que se assemelham as células
gue compdem a lamina dentaria primitiva, de ilhotas exibindo diferenciacéo
ameloblastica pré-secretora periférica e células centrais frouxamente dispostas
lembrando o reticulo estrelado do 6rgdo do esmalte, ou de ambos (Sanchez-Romero
et al., 2021). Tais achados foram integralmente evidenciados no presente caso, tanto
no tumor primario quanto na leséo recidivante, atestando o diagndstico de FA em
ambas as lesdes.

O tratamento do FA & um topico amplamente debatido. Alguns autores
sugerem o tratamento de lesGes menores com abordagem cirdrgica conservadora,
como enucleacdo seguida de curetagem, mas uma abordagem extensa, como
resseccdo marginal ou segmentar, deve ser considerada em pacientes com lesdes
multiloculares extensas e casos recorrentes (Sanadi et al., 2018). No presente caso,
a opcao por abordagens conservadoras em ambas as lesdes primaria e recidivante
se baseou nos achados clinicos e imaginologicos observados, que ndo pareciam
demandar a necessidade de um procedimento mais agressivo, assim como ha
analise histopatolégica, que nédo indicava quaisquer sinais de atividade mitética

elevada ou de atipia citoldgica. Além disso, a idade do paciente também foi
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considerada para a escolha de uma abordagem conservadora mesmo na leséao
recidivante, evitando-se assim maior mutilacao estética e funcional no paciente.

Alguns casos de FA recidivante, como o apresentado no presente trabalho,
vem sendo relatados (Kulkarni et al., 2013; Manzon et al., 2015), mas os dados
disponiveis na literatura referentes ao potencial de recorréncia do FA sé&o
conflitantes (Sanadi et al., 2018). As taxas de recidiva desse tumor odontogénico
variam bastante, desde entre 16,3% (Buchner et al., 2013) a 33,3% (Chen et al.,
2007). Apesar de bastante variavel, o potencial de recidiva dos FA é
indiscutivelmente alto, especialmente se tratando de uma neoplasia benigna. No
caso em questdo, suspeita-se que a recidiva da lesdo pode ter sido ocasionada
devido ao deslocamento do germe da unidade 35 provocado pelo intimo contato que
havia com a lesdo primaria, associado a decisdo, na época, por um tratamento mais
conservador do paciente.

Por esta razéo, a possibilidade de recorréncia do tumor apds sua remogao
cirargica deve ser considerada na estimativa do prognéstico tumoral, e a
proservacdo do paciente deve ser um procedimento padrdo no controle dessa
neoplasia. O acompanhamento a longo prazo é recomendado independentemente
da forma de tratamento, a fim de assegurar a deteccdo precoce de possivel
recorréncia ou desenvolvimento de malignidade (Munde et al., 2013). No presente
caso, apos remoc¢ao da lesdo inicial o paciente permaneceu sob proservagao por
trés anos e como ndo houve sinais de recidiva durante esse periodo o paciente
parou de retornar as consultas, a recidiva ocorrendo depois desse periodo. Assim,
apesar de o periodo de acompanhamento do paciente ainda ndo estar tdo claro e
objetivamente definido, alguns relatos sugerem seguimentos de pelo menos sete
anos (Melo et al., 2015).

A transformacg&o maligna de FA para fibrossarcoma ameloblastica tem sido
relatada na literatura (Bertoni et al., 2016). Apesar da frequéncia de transformagéo
maligna variar de 6,4% a 11,4% (Sanadi et al.,, 2018), existem relatos de
transformacdo maligna apds um periodo de 10 anos (Williams et al., 2007). Além
disso, cerca de 50% de todos os casos de fibrossarcoma ameloblastico s&o
descritos como transformacdes malignas de fibromas ameloblastico, enquanto os
outros 50% sé&o descritos como tendo surgido de novo. No presente caso nao houve
qgualquer indicio clinicopatolégico de malignizacdo. Mesmo assim, considerando

todos esses fatos, é importante destacar que a relevancia da proservacao proxima
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do paciente apds o ultimo procedimento cirdrgico foi exaustivamente discutida entre
0s profissionais e responsaveis legais pelo paciente, especialmente em razao da

natureza conservadora do tratamento.
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4 CONSIDERACOES FINAIS

O FA é uma neoplasia odontogénica verdadeira. Pesquisas futuras serao
necessarias a fim de identificar a razdo do potencial de recidiva dos FA ser
consideravelmente alto, principalmente por se tratar de uma neoplasia benigna. Visto
gue até o momento ndo foram definidos critérios clinicopatolégicos que possam ser
utilizados como indicadores de possibilidade de recidiva ou transformacédo maligna.
Assim, todo paciente com diagndéstico de FA deve ser submetido a proservacdo em
longo prazo, a fim de garantir a deteccado precoce de potenciais recidivas ou de

transformagdes malignas, concorrendo, assim, para um melhor prognéstico.
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