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RESUMEN

Los tumores odontogénicos hibridos estan compuestos por méas de un tipo histolégico y son
extremadamente raros. Se presenta un caso en una paciente mujer de 24 afios de edad con un
tumor mandibular que histol6gicamente correspondié a un Tumor Odontogénico Quistico
Calcificante compuesto por una parte quistica y una sélida, ademas se encontré6 odontoma
complejo y focos de ameloblastoma folicular. Se discute el caso desde el punto del diagndstico
clinico, radiogréfico e histopatol6gico, asi como los resultados de un tratamiento conservador.
Se enfatiza la importancia de obtener biopsias representativas de una lesién que radiograficamente
muestre imagen radiolUcida con éareas radiopacas para establecer el diagndstico definitivo.

Palabras clave: TUMORES ODONTOGENICOS / ODONTOMA / AMELOBLASTOMA.

HYBRID ODONTOGENIC TUMOUR: calcifying cystic odontogenic tumor with
complex odontoma and foci of ameloblastoma.

ABSTRACT

Hybrid odontogenic tumors are composed of more than one tissue type. These lesions are
extremely rare. A tumor in the bicuspid and molar area of the mandible of a 24-year-old
peruvian woman is reported. The hystologic study of the lesion disclosed a Calcifying Cystic
Odontogenic Tumor with a cystic component and a solid portion. Additionally, a complex
odontoma and foci of follicular ameloblastoma was found. The clinical, radiographic and
hystologic changes of the case are presented and discussed. Conservative treatment provided
good result for the management of the lesion. Representative biopsies of a lesion composed
radiographically of both radiolucency and radiopaque areas are needed to establish definitive
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Introduccion

Los tumores odontogéni cos de-
rivan del tejido epitelial y ectome-
senquimal que normalmente dan ori-
gen alosdientes. Durantelaforma
cion de estos 6rganos, estos tejidos
muestran una secuencia de proce-
sosinteractivos o deinduccién reci-
procaque conducen a desarrollo de
los ameloblastos, células producto-
rasdel esmaltey alosodontoblastos
gue generan la dentina. Los tumo-
res odontogénicos pueden estar
constituidos exclusivamente por te-
jido epitelial, ectomesenquimal o por
ambos, reproduciendo diferentes
etapas evolutivas del diente, es de-
cir, sinformacién detejidos duroso
con presencia de esmalte y dentina
0 de estructuras que se parecen a
estos tejidos. Estos tumores se pue-
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den desarrollar exclusivamente den-
tro de los huesos maxilares, en los
tejidos blandos que constituyen la
encia o en los rebordes alveolares
edéntulos.

Recientemente la OMS ha pro-
puesto unanuevaclasificacién delos
tumores odontogénicos, basada en
las caracteristicas histoldgicas que
exhiben cada uno de los tumores y
gueasu vez corresponden aun com-
portamiento biol 6gico que puede ser
francamente benigno, malignoo sim-
plemente hamartomatoso (1)

La clasificaciéon de la OMS no
incluye alostumores odontogénicos
hibridos, los cuales de acuerdo ala
literaturaestén formados por mésde
un tipo de tumor odontogénico. Asi,
se han reportado tumores odontogé-
nicos donde se han identificado dos

y hastatrestipos histol 6gicos, en al-
gunos casos con presenciadetejido
dental calcificado correspondientea
odontomacompuestoy compleo. La
mayoria se han desarrollan dentro
de los maxilares, con mayor fre-
cuenciaen lamandibula, pero tam-
bién se han descrito casos extra-
0seos (2-6, 10-13).

El proposito de este articulo es
presentar y discutir un tumor odonto-
génico hibrido compuesto deun Tu-
mor Odontogénico Quistico Calcifi-
cante (TOQC) y un Odontoma
Complejo (OC), ademas de la pre-
sencia de focos de ameloblastoma
folicular (AF).

Reporte de caso
Paciente de sexo femenino de 24
anosdeedad, derazamestiza, quien
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es referida al servicio de Medicina
y CirugiaOra y Maxilofacial dela
Facultad de Estomatologia de la
Universidad Peruana Cayetano
Heredia en mayo de 2006, por pre-
sentar untumor enlamandibula, lado
derecho.

La paciente manifestd que hace
seisafios not6 un ligero aumento de
volumen enlaregion premolar infe-
rior derecha, el cual increment6 su
tamano lentamente sin producir do-
lor u otro tipo de sintomatologia.
Hace cuatro meses noté movilidad
de la pieza dental 45 la cual es ex-
traida, después de un mes la pieza
dental 46 también fue extraida por
la misma causa. Hace dos meses
sintié ligero dolor y observo que e
aumento devolumenintraoral leha
bia producido una deformacion de
la parte inferior derecha de la cara.
En estas condicionesleindican una
radiografia panoramica para luego

referirla a nuestro servicio con el
diagndstico de quiste mandibular.

Lahistoriamédica de lapacien-
te asi como el examen fisico gene-
ral correspondia a una paciente en
buen estado general.

El examen extraoral mostraba
asimetria facial a expensas de la
region paramentoniana derecha.
Intraoralmente se observabapersis-
tencia de la pieza 83, ausencia de
laspiezasdentarias43,45,46, aumen-
to de volumen del reborde alveolar
correspondiente aestos dientesy un
abultamiento delastablasvestibular
y lingual que se extendian desde la
cara mesia de la pieza 47 hasta
mesia de la 44,siendo més notorio
en latabla vestibular. La palpacion
de esta estructura producia ligero
dolory crepitacion (Fig.1)

Las radiografias panorémica,
oclusal y periapicales mostraban
unalesion radiol eidacorticalizada

que se extendiadesde laraiz mesial
delapieza47 hastadistal delapie-
za 31. Ambas tablas vestibular y
lingual aparecian adelgazadas y
distendidas, siendo mayor este cam-
bio anivel delatablavestibular. La
pieza 47 presentaba reabsorcion en
suraizmesia. Enlaparteinferiory
anterior se notaba la presencia de
varias imagenes radiopacas de po-
cosmilimetros de tamario, deforma
irregular. La pieza dental 43 apare-
ciaimpactada y rechazada haciala
zonabasal mandibular (Fig. 2).

Con el diagndstico presuntivo de
quiste dentigero mas odontomas se
realiz6 una puncién-aspiracion,
obteniéndose aproximadamente 4
cc. de una secrecion de color ama-
rillento. Estehallazgoreforzd e diag-
nostico presuntivo de quiste denti-
gero por lo que se procedi6 areali-
zar una ventana quirargica de
descompresiony alamarsupializa

Fig. 1. Reborde alveolar y tablas éseas vestibular y lingual
abultadas. Ausencia de pieza 43y persistencia de pieza 83.

W

Fig. 2.A, B, C, D. Lesién radiol Gcida corticalizada conteniendo material radiopaco y la pieza 43 impactada en lazonabasal mandibular.
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ciéndelamembranadel quiste, para
luego colocar untutor deacrilico que
permitié la limpieza de la cavidad
durante varios meses. También se
esperaba que la pieza 43 migraraa
una posicion proxima a reborde
alveolar, para un posterior manejo
ortodoncico. El examen histopatol &
gico del tejido extirpado para la
descompresion fueinformado como
quiste dentigero, debido aque se ob-
servaba un epitelio con una capa
basal cubicasobrelas cuaeshabian
varias capas de células planas no

queratinizadas y la interfase epite-
lio-conectivo eraen linearecta.

En octubre de 2006, esdecir des-
pués de cinco mesesdelamarsupia
lizacion, e examen clinico mostraba
disminucion considerabledeladis-
tension delastablas Gseas vestibular
y lingual (Fig. 3) y un nuevo estudio
radiografico revel abaneoformacion
Osea dentro de casi toda la cavidad
quistica; sin embargo, lapieza den-
tal impactadano habiacambiado de
posicién y adyacente a su corona
persistia una imagen mixta consti-

<

tuidapor un érearadiol Gicida conte-
niendo el material radiopaco identi-
ficado enlaradiografiasinicialesdel
mes de mayo (Fig. 2).

Bajo anestesialocal se procedio
aextraer el dienteimpactado y me-
diante curetgje seremoviod lalesion
adyacente. El examen histopatol 6gi-
co de este tejido fue informado
como: Tumor Odontogénico Hibri-
do, compuesto por tumor odontogé-
nico calcificante y odontoma com-
plejo, ademés de focos de amelo-
blastomafolicular (Figs. 4-9)

Fig. 3. A, B, C, D. Radiografias de control después de cinco meses. N6tese laformacion 6seadesde la periferieal centro delesion,
Tablas 6seas engrosadas. Persistencia de la piezaimpactaday del material radiopaco.

Fig. 4. Microquiste de TOQC. Nétese el
epiteliocilindrico semejantea
ameloblastos (flecha), célulasepiteliales
fantasmas queratinizadas (CEF) y células
epiteliales calcificadas (CEC).H& E 200X.

w

Fig. 7. Parte sdlidadel TOQC. Células
epitelialesfantasmas en diferentes grados
de queratinizaciony calcificacion (CEF).

Tricromica. 200X.
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Fig. 5. Epitelio ctbico-cilindrico del TOQC
(flecha). En el centro existen célulasepitelia-
les fantasmas en diferentes estadios de
queratinizacion (CEF). H& E 400X

Fig. 8. Odontoma complejo. Dentina mal

formada (D), | os espacios claros corres-

ponden al esmalte perdido en el proceso
dedescalcificacion. Célulasepiteliales
fantasmas (CEF). El recuadro muestra
meétriz de esmalte (ME). H& E 200X.

Fig. 6. Parte sdlida del TOQC. Mantos'y
nidos de células epiteliales fantasmas
(CEF), rodeados por tejido conectivo
fibroso.

- - e i e
Fig. 9. 1slasde ameloblastomafolicular. Se
distingue algo deinduccion en el tejido
conectivo quelasrodea. H& E 400X.
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El control radiogréfico alos 14
mesesdeiniciado e tratamiento in-
dicaba que la deformacion de lata-
blasvestibular y lingual eraminimo,
el adelgazamiento habia desapare-
cido y aparecian ahora engrosadas,
igualmente la radiolucidez central
habia sido reemplazada por tejido
0seo (Fig. 10). En la actualidad la
paciente se encuentraen control pe-
riédico.

Discusion

L ostumores odontogénicos hibri-
dos son entidades patol 6gi casinfre-
cuentes. Dentro de este contexto los
casos reportados corresponden a
combinaciones de TOQC con ame-
loblastoma (5), TOC con fibroma
amelobl&stico (4), TOQC confibro-
odontoma ameloblastico (7-9),
TOQC con odontomacomplejo (10-
12), TOQC con tumor odontogénico
adenomatoide (2) TOQC con ame-
loblastoma y tumor odontogénico
adenomatoide (6) y tumor odonto-
génico adenomatoide con tumor
odontogénico epitelial calcificante
(13).

El caso que se reporta esta com-
puesto por TOQC, odontoma com-
plejo y focos de ameloblastoma
folicular .Indudablemente, lalesion
reunia las caracteristicas que pue-

den encontrarse en el TOQC, es
decir crecimiento Gseo asintomético
con desplazamiento de tablas 6seas,
que radiograficamente aparece
como una imagen radiollcida
corticalizada conteniendo material
radiopaco. El caso ademés mostra-
ba un diente impactado.

Debido aqueclinicamente habia
crepitacion, que en lapuncién-aspi-
racion seobtuvo liquido quisticoy a
hecho de que e diagnostico micros-
copico de la biopsia obtenida de la
zona de la puncion fue informada
como quistedentigero, laprimerafase
del tratamiento fuedescompresion con
marsuplidizacion, logrando unareduc-
cion considerablede tamafiodelale-
sion. Sin embargo, después de cinco
mesesd estudio radiografico mostra-
baquelapieza43 no habiamodifica
do su posicién y persistiael materia
radiopaco proximod diente, por loque
se planted la presencia de un compo-
nentetumoral, & cual fuetratado me-
diante curetge conjuntamente con la
extraccion de la pieza denta impac-
tada.

El examen histol 6gico del mate-
rial proveniente del curetaje permi-
ti 0 establecer € diagndstico definiti-
vo de tumor odontogénico hibrido
compuesto por TOQC y odontoma
complejo, ademas de focos de

ameloblastoma folicular. EIl TOQC
estaba compuesto por una parte
quistica y una solida. La primera
mostraba cavidades quisticas cuyas
paredes mostraba células amelo-
blastomatosasy en el lumen sedis-
tinguian célulasfantasmas con dife-
rentes grados de queratinizaciéon y
calcificacion (Figs. 4y 5). El com-
ponente solido estabaconstituido por
mantos extensos de células fantas-
mas rodeadas por tejido fibroso
(Figs. 6 y 7). La otra parte impor-
tante del tumor correspondia a un
odontoma donde se distingia denti-
nay matriz d esmalte relacionados
en forma desordenada, adyacente a
loscuaesexistian célulasepitelides
fantasmas (Fig. 8). En algunas éreas
la dentina mostraba un patrén
tubular regular y en otras aparecia
totalmente irregul ar, pudiendo con-
siderarse como dentina displésica.
Dentro del tejido fibroso se distin-
guian focos aislados de ameloblas-
tomafolicular (Fig. 9) dgunosdelos
cuales mostraban calcificacion dis-
tréfica

En la mayoria de los reportes
sobre tumores odontogénicos hibri-
dos, e tumor que se presenta con
mayor consistencia es el TOQC.
Este tumor fue descrito por primera
vez en a afo 1962 por Gorlin et a.

Fig.10. A, B. Control radiografico después de 14 mesesdeiniciar €l tratamiento. Se observa
notable formacion de hueso entodael areadelalesion.
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(24) bajo ladenominacién de quiste
odontogeénico calcificante. En 1971
(15) y 1992 (16) laOMSlaclasifico
como una lesiéon quistica no neo-
plasica. Sin embargo, varios repor-
tes han demostrado que no todoslos
casos de TOQO son quistes, en al-
gunos casos pueden ser totalmente
solidosy en otros pueden estar com-
puestos por areas quisticas y areas
solidas, como en el presente repor-
te. Debido a estas variantes,
Fejerskov y Krogh (16) propusieron
denominarlo"tumor odontogenico de
células fantasmas calcificante".
Freedman et d. (18) sugirid que debe
ser clasificado como tumor
odontogé-nico calcificante quistico.
En 1981, Praetorius et a. (7) sostu-
vieron que existen dos formas una
quistica y una sélida. La forma
quistica tiene tres tipos: a) tipo
uniquistico smpleb) tipo uniquistico
productor de odontoma y c) tipo
quistico con proliferacion ame-
loblastomatosa. Para la forma soli-
da propuso € término de tumor de
células fantasmas dentinogénico.

La ultima clasificacion de la
OMS (1) incluye a TOQO dentro
de los tumores odontogéni cos des-
cribiéndola como una neoplasia
quistica benigna de origen odonto-
génico caracterizada por la presen-
cia de un epitelio parecido al del
ameloblastomay con célulasfantas-
mas que pueden calcificarse, igual-
mente se consideran sinbnimos |os
términos quiste odontogénico
calcificantey queratinizante, quiste
de Gorlin y tumor odontogénico
calcificante. EIl TOQC se presenta
dentro de un rango de edad de 5 a
92 afios, siendo mas frecuenteen la
segunda década de vida (15), no
existe predileccion por sexo (8) y
puede presentarse también como
lesién extradsea (19)

Desde el punto de vista histol 6-
gico, lacaracteristicamas destacable
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del TOQO es la presencia de un
epiteliocilindricoy célulasepitelides
fantasmas con diferentes grados de
queratinizacion y de calcificacion;
morfol 6gicamente es muy semejan-
te al tumor cuténeo llamado epite-
liomacalcificante de Maherbe (13).
El fendmeno biol 6gico que explique
la calcificacion de las células
epitelialesno estaestablecido. En el
caso que se reporta las células fan-
tasmas se encontraban en el porcion
quistica (Figs. 4 y 5) pero también
se en abundante cantidad formando
mantos e islas dentro del tejido
conectivo constituyendo la porcion
solida (Figs. 6y 7).

El diagnostico final del caso fue
tumor odontogénico hibrido com-
puesto por TOQC y Odontoma
Compleo. El epitdio queinicialmen-
te condujo al diagnostico de quiste
dentigero, eraen realidad parte del
componente quistico del TOQC. En
consecuencia, € caso corresponde
aun tumor odontogénico compues-
to por tejido epitelial y ectomesen-
quimal. El componente epitelial del
tumor estaba representado por un
TOQC con sus porciones quisticas
y solidas, por las islas de amelo-
blastoma folicular y por matriz de
esmalte, mientras que el componete
ectomesenquimal se expresaba por
lapresenciadedentinaregular eirre-
gular en el odontomacompleo.

Los hallazgos histol 6gicos de-
muestran el potencial de crecimien-
toy deinduccién quetiene el epite-
lio odonto-génicoy laampliavarie-
dad de cuadros histol 6gicos que pue-
den identificarse en los tumores
odontogénicos. Dentro de este con-
texto, el haber encontrado en forma
aislada estructuras con caracteristi-
cas de ameloblastoma folicular, no
convertialalesion en un tumor hi-
brido con componente de amel oblas-
toma, en cambio si se considerd
hibrido por laabundante cantidad de

odontomacomplejoidentificado en
lalesion. Por otro lado, teniendo en
cuenta estos aspectos no se planted
realizar un tratamiento quirdrgico
complementario.

El andlisis clinico, radiogréfico,
histol 6gico asi como laevolucion del
caso permite destacar los siguientes
aspectos: 1) d diagnodtico inicia de
quiste dentigero, fue e resultado de
una muestra de biopsia parcialmente
representativa de la lesién, 2) e se-
guimientodel casofuemuy importante
para establecer  diagndstico defini-
tivo, 3) d tratamiento conservador dio
buen resultado, € cua consistio en
descompresiony marsupiaizacionde
la parte quigticay curetgje del com-
ponente solido. 4) es importante en-
fatizar que cuando unalesion delos
maxilaresradiogréficamente muestra
unaimagen radiolUcidacorticalizada
conteniendo éreas de material ra-
diopaco, aln cuando se haya obteni-
doliquido enlapuncion-aspiracion, €
diagnostico debe considerar a un tu-
mor y no aun quiste odontogénico. 5)
Labiopsiadebe ser representativade
lalesion, es decir se deben obtener
muestras de la zonas radiolUcidas y
radiopacasy 6) En €l diagndstico di-
ferencia de lesiones semejantes d
presente caso, deben considerarse
TOQC, Tumor odontogénico
adenomatoide Tumor odontogénico
epitelial calcificante (tumor de
Pindborg) y Tumor odontogénico hi-
brido.

Referencias bibliogr aficas

1. Barnes L, Eveson JW, Reichart
PA, Sidransky D, editors. World
Heath Organization classification
of tumours: pathology and
genetics of tumours of the head
and neck. Lyon: IARC:2005.

2. Zeitoun IM, Dhanrajani PJ,
Mosadomi HA. Adenomatoid
odontogenic tumour arising in a
calcifying odontogenic cyst. J



Delgado WA, Arrascue M, CalderonV. Paniura D.

Oral Maxillofac Surg. 1996;
54(5): 634-7.

. Yoon JH, Kim HJ, Yook JI, Cha
IH, Ellis GL, Kim J. Hybrid
odontogenic tumor of calcifying
odontogenic cyst and amelo-
blastic fibroma. Oral Surg Oral
Med Oral Pathol Ora Radiol
Endod. 2004;98(1):80-4.

. LinCC, ChenCH, LinLM, Chen
YK, Wright M, Kessler HP,
Cheng Y S, EllisE 3rd. Cdcifying
odontogenic cyst with amelo-
blastic fibroma: report of three
cases. Oral Surg Oral Med Ora
Pathol Oral Radiol Endod. 2004;
98(4):451-60.

. Seim P, Regezi JA, O'Ryan F.
Hybrid ameloblastoma and
calcifying epithelial odontogenic
tumor: case report. J Oral
Maxillofac Surg. 2005; 63(6):
852-5.

. ZhangW, ChenY, Geng N, Bao
D, Yang M. A case of a hybrid
odontogenic tumour: ameloblas-
toma and adenomatoid odonto-
genic tumor. Oral Oncology EX-
TRA. 2006; 42:287-290.

. PraetoriusF, Hjerting-Hansen E,
Gorlin RJ, Vickers RA.
Calcifying odontogenic cyst.
Range, variations and neoplastic
potential. Acta Odontol Scand.
1981, 39(4):227-40.

. Hong SP, EllisGL, Hartman KS.
Calcifying odontogenic cyst. A

review of ninety-two caseswith
reevaluation of their nature as
cystsor neoplasms, the nature of
ghost cells, and subclassification.
Oral Surg Oral Med Oral Pathol.
1991; 72(1):56-64.

9. Buchner A. The central (intra-
osseous) calcifying odontogenic
cyst: an analysis of 215 cases. J
Oral Maxillofac Surg. 1991;
49(4):330-9.

10.Nagao T, NakgimaT, Fukushima
M, Ishiki T. Calcifying odonto-
genic cyst with complex odon-
toma. J Oral Maxillofac Surg.
1982; 40(12):810-3.

11.Keszler A, Guglielmotti MB.
Calcifying odontogenic cyst
associated with odontoma: report
of two cases. J Oral Maxillofac
Surg. 1987; 45(5):457-9.

12.Toida M, Ishimaru J, Tatematsu
N. Calcifying odontogenic cyst
associated with compound
odontoma: report of a case. J
Oral Maxillofac Surg. 1990;
48(1):77-81.

13.Montes Ledesma C, Mosgueda
Taylor A, RomerodeLedn E, de
la Piedra Garza M, Goldberg
Jaukin P, Portilla Robertson J.
Adenomatoid odontogenic
tumour with featuresof calcifying
epithelial odontogenic tumour.
(The so-called combined
epithelial odontogenic tumour.)
Clinico-pathological report of 12

cases. Eur J Cancer B Oral
Oncol. 1993; 29B(3):221-4.

14.Gorlin RJ, Pindborg JJ, Clausen
FP, Vickers RA. The calcifying
odontogenic cyst--a possible
analogue of the cutaneous cal-
cifying epitheliomaof Malherbe.
An analysis of fifteen cases.
Oral Surg Oral Med Oral Pathol.
1962;15:1235-43.

15.Pindborg JJ, Kramer IRH.
Torloni H. Histological typing of
odontogenic tumours, jaw and
cystsand alied lesions. Geneva,
Switzerland, World Health
Organization,1971.

16.Kramer IR, Pindborg JJ, Shear
M. Histological typing of
odontogenic tumours 2nd ed.
London Springer-Verlag. World
Health Organization, 1992.

17.Fejerskov O, Krogh J. The
calcifying ghost cell odontogenic
tumor - or the cal cifying odonto-
genic cyst. J Oral Pathol. 1972;
1(6):273-87.

18. Freedman PD, LumermanH, Gee
JK. Cdcifying odontogenic cyst.
A review and analysis of seventy
cases. Oral Surg Orad Med Orad
Pathol. 1975; 40(1):93-106.

19.Buchner A, Merrell PW, Hansen
LS, Leider AS. Peripheral
(extraosseous) calcifying odon-
togenic cyst. A review of forty-
five cases. Oral Surg Oral Med
Oral Pathol. 1991; 72(1):65-70.

125



