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RESUMO

O fibroma ossificante juvenil (FOJ) é designado como um neoplasma fibro-dsseo benigno, observado em
individuos jovens. Sdo descritas duas variantes clinico-patoldgicas, denominadas de fibroma ossificante
juvenil trabecular (FOJtr) e fibroma ossificante juvenil psamomatoide (FOJps). Essas lesdes, quando acome-
tem ossos gnaticos, localizam-se preferencialmente em maxila, sendo incomum a apresentacdo de lesdes
em mandibula. Histologicamente, essa lesdo caracteriza-se por estroma fibroso densamente celularizado,
exibindo depodsitos de osteoide desprovido de margem osteoblastica, associados a trabéculas de osso
imaturo mais tipicas, no caso de FOJtr, e ocasionais estruturas psamomatoides, evidenciadas em FOJps.
O presente trabalho relata um caso de FOJ de ampla extensdo, localizado na mandibula de um menino de
11 anos bem como revisa os principais achados na literatura com relacdo a etiopatogénese e a aspectos
clinico-patoldgico-terapéuticos.

Descritores: Fibroma Ossificante. Mandibula/fisiopatologia. Neoplasias Osseas.

ABSTRACT

Juvenile ossifying fibroma (JOF) is a benign fibro-osseous neoplasm. Two distinct clinicopathologic variants,
namely, juvenile trabecular ossifying fibroma (JTOF) and juvenile psammomatoid ossifying fibroma (JPOF)
are described. When located in the gnathic bones, these lesions show a predilection for the maxilla, their
occurrence in the mandible being uncommon. Histologically, the JOF is characterized by a cell-rich fibrous
stroma, containing bands of osteoid without osteoblastic lining, together with more typical immature woven
bone trabeculae in JTOF, and occasional psammomatoid structures in JPOF. The present paper reports a case
of an 11-year-old boy with a large mandibular JOF, and reviews the main aspects described in the literature
related to the etiopathogenesis and clinicopathologic and therapeutic aspects of JOF.
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INTRODUGAO

O fibroma ossificante juvenil (FOJ) consiste
em um neoplasma benigno incomum, distinguindo-
se de outras lesdes fibro-dsseas em decorréncia da
faixa etdria dos individuos acometidos, locais mais
comuns de ocorréncia e comportamento clinico®2.

A Organizagdo Mundial de Saude (OMS),
em recente publicacdo sobre tumores de cabeca e
pescoco (2005), descreve o FOJ como uma lesdo
comumente observada em individuos abaixo dos 15
anos de idade, caracterizada histologicamente por
estroma fibroso densamente celularizado, exibindo
depositos de osteoide desprovido de margem oste-
oblastica, associados a trabéculas de osso imaturo
mais tipicas’.

O termo FOJ tem sido empregado na litera-
tura para descrever duas variantes histopatoldgicas
distintas do fibroma ossificante do esqueleto cranio-
facial, denominadas de fibroma ossificante juvenil
psamomatoide (FOJps) e fibroma ossificante juvenil
trabecular (FOJtr)*. Apesar de muitos pesquisadores
considerarem o FOJps e o FOJtr apenas como va-
riantes histopatoldgicas de um mesmo neoplasma®
estudos tém sugerido que essas lesdes possam repre-
sentar duas entidades clinico-patoldgicas distintas*.

REVISAO DE LITERATURA

A primeira descrigdo na literatura de FOJps
¢ atribuida a Benjamins?, o qual relatou, em 1938,
um caso desta entidade patoldgica em seio frontal,
designando-a, a época, de fibroma osteoide com
ossificacdo atipica. Posteriormente, Gogl’, em 1949,
descreveu dois casos, um destes afetando o seio
frontal de um menino de 5 anos de idade, e outro
acometendo o seio etmoide de uma menina de 9
anos, designando tais entidades, histopatologicamen-
te semelhantes ao caso reportado por Benjamins®,
como fibroma ossificante psamomatoide.

Apesar de o termo “fibroma ossificante ju-
venil” ter sido utilizado pela OMS, em sua segunda
classificagdo dos tumores odontogénicos?, caracteri-

zando histopatologicamente a variante trabecular do
fibroma ossificante juvenil, o primeiro relato dessa
patologia € atribuido a Reed e Hagy?, os quais descre-
veram, em 1965, dois casos do referido neoplasma,
sendo um desses na maxila de uma menina de 8
anos de idade, e o outro localizado na mandibula de
um menino de 12 anos.

O termo “ativo”, que pode suscitar a interpre-

tacdo de um processo evolutivo rapido, relaciona-se
ao comportamento agressivo local, que pode ser
evidenciado em alguns casos, representado por ero-
sao Ossea, com subsequente infiltracdo dos tecidos
circunvizinhos e, raramente, morte por envolvimento
de estruturas nobres locais!®-12,
Apesar de estudos, como os de Johnson et al.:? e
Rinaggio, Land e Cleveland?, sugerirem um acometi-
mento significativamente maior em homens, de uma
forma geral, ndo se observa predilecao com relagao
ao sexo, em ambas variantes, e, com relacdo aos
0ss0s gnaticos, descreve-se discreta preferéncia de
localizacdo em maxilal'4. Ndo obstante, as lesdes em
mandibula encontram-se, comumente, localizadas na
regiao de pré-molares e molares!! !5,

Clinicamente, as lesdes de FOJ podem
ser descobertas por meio de exames radiograficos
de rotina ou se apresentarem como tumefagdes
assintomaticas nos ossos afetados, exibindo cresci-
mento que varia de gradual a rapido. Dependendo
da localizacao, sintomas, como obstrucao nasal,
dor, sinusite e proptose, podem ser relatados!®'.
Radiograficamente, os FOJs apresentam-se, mais
comumente, como radiotransparéncias circunscritas
que, em certos casos, apresentam focos radiopacos
centralmente. Além disso, lesGes que ocorrem no
interior do seio maxilar podem aparecer radiodensas,
causando velamento, o qual pode ser confundido com
sinusite!*4,

Leimola-Virtanen, Vahatalo e Syrjanen!! e
Saiz-Pardo-Pinos et al.'® descrevem, ainda, que a cir-
cunscricdo da lesdo por bordo esclerdtico radiopaco
€ um indicio importante no diagndstico diferencial de
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outras condigdes que podem apresentar caracteristicas
histoldgicas sobrepostas, como a displasia fibrosa.
Contudo, Brannon e Fowler> destacam que, apesar
da circunscrigao Ossea reacional, ndo se verifica a
presenca de capsula fibrosa, delimitando o FOJ.

Microscopicamente, FOJps e FOJtr apresen-
tam-se como massas nao-encapsuladas, mas bem
demarcadas em relacdo ao 0sso circunvizinho, consis-
tindo em tecido conjuntivo fibroso celular, revelando ora
areas pobremente celularizadas ora areas densamente
celularizadas, com ocasionais focos mixomatosos asso-
ciados a degeneracdo pseudocistica bem como areas
de hemorragia e grupamentos pequenos de células
gigantes multinucleadas. Figuras mitdticas podem ser
evidenciadas, porém nao sao numerosasl417,

Caracteristicas descritas como mais pecu-
liares aos FOJtr incluem aglomerados irregulares
de osteoide altamente celular, o quais envolvem
ostedcitos volumosos e irregulares. Tais aglome-
rados apresentam-se frequentemente margeados
por osteoblastos volumosos e, em outras areas, por
osteoclastos'*. Por sua vez, o FOJps exibe lamelas
concéntricas e ossiculos esféricos, os quais podem
apresentar morfologia variada e, tipicamente, tém
centros basofilicos com margem osteoide eosinofili-
ca periférica®. A estes aspectos, Brannon e Fowler®
adicionam a presenca de areas semelhantes ao cisto
0sseo aneurismatico.

Embora taxas significativas de recorréncia
tenham sido relatadas, variando entre 30% - 58%?%,
a enucleacgdo cirdrgica com curetagem consiste no
tratamento de escolha'?>'’, tendo-se como guias
para a extensao do procedimento, especialmente, a
localizac3o e o tamanho do tumor, em detrimento ao
subtipo histoldgico verificado por meio de bidpsia®.

Para Saiz-Pardo-Pinos et al.!8, as recorréncias
locais decorrem da remocgao incompleta do tumor,
apesar de serem sugeridas alteragbes metabdlicas
locais no osso afetado como causas plausiveis!!°,
Dessa forma, sugere-se proservacao clinica e ra-
diografica por periodos prolongados. Apesar das

taxas de recorréncias reportadas, ndo ha relatos de

transformacdo maligna destas lesdes?.

RELATO DE CASO CLINICO

Paciente do sexo masculino, raca branca, 11
anos de idade e apresentou-se ao Servico de Cirurgia
Buco-Maxilo-Facial do Hospital Batista Memorial de
Fortaleza/CE, queixando-se de aumento de volume
assintomatico, localizado na regido esquerda de man-
dibula, medindo em seu maior didmetro 8 cm, com
historia de evolugdo de aproximadamente 2 meses.
Ao exame radiografico panoramico, constatou-se
a presenca de lesdao radiopaca difusa, exibindo
perifericamente discreta margem radiolicida, bem
delimitada, estendendo-se da regido de parassinfise
esquerda a ramo ascendente, associada a desloca-
mento do 2° e 3° molares (Figura 1).

Figura 1 - Aspecto radiografico da lesdo.

Os achados clinicos e radiograficos sugeriam,
dentre outras hipoteses, tratar-se de um fibroma
ossificante juvenil. Procedeu-se, entdo, a bidpsia
incisional através de acesso intraoral, com posterior
encaminhamento do material ao Servigo de Anatomia
Patoldgica da Disciplina de Patologia Bucal do Curso de
Odontologia da Universidade de Fortaleza (UNIFOR).
O exame macroscopico dos espécimes obtidos reve-
lou diversos fragmentos irregulares de consisténcia
borrachoide e de coloragao esbranquigada.

O exame histopatoldgico dos referidos espé-
cimes, através de cortes com 5mm de espessura, co-
rados pela técnica da Hematoxilina e Eosina, revelou a
presenca de tecido conjuntivo fibroso, exibindo feixes
colagenos alongados, distribuidos ora frouxamente,

ora de forma predominantemente densa, arranjados
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em padrdo, por vezes, vorticilar, entremeados por
fibroblastos com morfologia, variando de ovoide a
fusiforme, com moderada vascularizacao. Mitoses
faziam-se presentes, embora escassas e dentro dos
padroes de normalidade.

Tendo em vista a remogao apenas do com-
ponente de tecido mole da lesdo, o diagndstico histo-
patoldgico estabelecido foi de neoplasia mesenquimal
benigna, sugerindo-se a exérese completa do tumor
para determinagdo do diagndstico definitivo. Dois me-
ses apos o procedimento cirdrgico inicial, o paciente
foi submetido a excisao completa conservadora da
lesdo através de enucleacdo, seguida de ostectomia
periférica. Em razao da localizacao e da extensao do
tumor, optou-se por abordagem cirlrgica extraoral
(Figura 2). Durante o procedimento operatorio, ocor-
reu fratura no corpo da mandibula, em decorréncia
da delgada espessura de osso basilar remanescente,
sendo realizada sua redugao com fixagdo de placa
de titanio do sistema 2.0 (Figura 3), associada a

contencdo rigida maxilo-mandibular.

Figura 3 - Reducdo da fratura mandibular.

A analise dos cortes histoldgicos obtidos
do material proveniente desta Ultima intervencgao,
corados pela técnica de rotina da Hematoxilina e
Eosina, revelou fragmentos de tecido conjuntivo
constituidos de feixes alongados de fibras colagenas,
de densidade variavel, entrepostos por fibroblastos
com morfologia variando de ovoide a fusiforme,
além de vasos sanguineos de calibres diversos
(Figura 4). Evidenciavam-se massas de material
mineralizado osteoide (Figura 4), exibindo ocasional
margem osteoblastica tipica e, por vezes, lacunas de
Howship proeminentes. Em areas mais densamente
celularizadas, pode-se constatar a presenca de glo-
bulos de material com centro basofilico e margem
eosinofilica de aspecto regular, assemelhando-se
a corpos de psamoma (Figura 4). Dessa forma,
aliando-se a apresentacao clinica e radiografica ao
exame anatomo-patoldgico, a lesdo foi diagnosticada

como fibroma ossificante juvenil.

Figura 4 - Fotomicrografia revelando tecido con-
juntivo constituido por feixes de fibras colagenas
entrepostos de numerosos fibroblastos, além de
material mineralizado sob a forma de osteoide e
glébulos de material basofilico, assemelhando-se
a corpos de psamoma (H/E 100x).

Apos 1 ano e 9 meses de proservacao,
evidencia-se, por meio de radiografia panoramica,
neoformacao dssea no sitio cirdrgico (Figura 5) assim

como auséncia de sintomatologia.
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Figura 5 - Radiografia do controle, evidenciando
neoformacao dssea no sitio cirtirgico.

DISCUSSAO

Para Sun et al.! e Zama et al.?, o diagndstico
definitivo de FOJ deve ser suportado por diversos
parametros, como: idade dos pacientes (comumente
abaixo dos 15 anos), aspectos radiograficos, tendén-
cia a recorréncia bem como localizacdo anatomica.
Rinaggio, Land e Cleveland? destacam que o cres-
cimento rapido observado em alguns casos dessas
lesbes pode ser alarmante, causando suspeita de
uma possivel malignidade. Assim, esses autores enal-
tecem a importancia do papel dos patologistas em
estabelecer o carater benigno da condicdo, evitando
interveng0es cirdrgicas inapropriadas.

Na maioria dos casos, o FOJ apresenta-se
em maxila, seios paranasais, Orbita e complexo
fronto-etmoidal, com a mandibula sendo acometida
em menores propor¢oes'#1619, Reiterando a escassez
de casos de FOJ na mandibula, Leimola-Virtanen et
al.!* afirmam que as lesdes nesta localizagao cor-
respondem a cerca de 10% dos casos, dados que
enaltecem a peculiaridade do caso ora relatado.

Nosso caso corrobora as constatagbes de
Espinosa et al.'? e Saiz-Pardo-Pinos et al.'8, os quais
descrevem como caracteristicas para as lesGes de FOJ
em mandibula a auséncia de sintomatologia dolorosa,
sendo esses casos descobertos em decorréncia da
expansdo Ossea cortical, resultando em assimetria
facial.

Com relacdo aos achados radiograficos, o

caso ora apresentado encontra-se em consonan-

cia com diversos outros casos apresentados na
literatura!**®?°, os quais descrevem que o aspecto
radiografico do FOJ favorece a distingdo desta entida-
de em relacao a lesdes como a displasia fibrosa, em
decorréncia da relativa delimitacdo entre o neoplasma
e o tecido 6sseo circunvizinho'®. Adicionalmente, a
expansao das corticais dsseas mandibulares, as-
sociadas a graus variaveis de opacidades centrais,
constatados por meio da tomografia computadori-
zada neste caso, também sdo reportados em outros
casos de FOJ®,

Dentre os estudos responsaveis pela dis-
tincdo entre FOJtr e FOJps, enaltece-se o trabalho
desenvolvido por Slootweg et al.?!. Esses autores,
analisando 33 casos de FOJ, tendo como localizacdes
0S 0Ss0s gnaticos e seios paranasais, verificaram
gue o FOJtr apresentava-se em individuos com faixa
etaria mais jovem (média de 11.8 anos) ao passo
que o FOJps acometia faixas etarias mais avancadas
(média de 22.6 anos) e revelava, histologicamente,
estroma mais celularizado.

Pesquisas recentes corroboram os resultados
do estudo supracitado. El-Mofty*, realizando analises
em séries de casos de FOJ, observou que o FOJps
apresentava-se comumente em individuos mais
velhos (16 - 33 anos), revelando maior amplitude
de distribuicdo dos casos em relagdo a idade (3
meses - 72 anos) e tendo como sitios de predilegdo
0s 0ssos orbitais e sino-nasais. Por sua vez, o FOJtr
foi identificado em individuos mais jovens (8,5 - 12
anos), com menor amplitude de distribuicdo dos
casos (2 - 12 anos), afetando, predominantemente,
0S 0Ss0s gnaticos*.

A despeito das tentativas de distingdo entre
FOJps e FOJtr, Brannon e Fowler® afirmam que os
achados clinicos, radiograficos e histopatoldgicos dessas
lesdes exibem sobreposicoes e similaridades suficientes,
sugerindo-as como variantes do mesmo neoplasma. Em
Nosso caso, 0s aspectos histopatoldgicos do FOJ reve-
laram tanto areas caracteristicas da variante trabecular
como da variante psamomatoide.
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Diversos relatos demonstram que a inter-
vengao cirdrgica conservadora proporciona resulta-
dos superiores em relagdo a terapia radical. Dentre
esses, apontam-se trés casos de FOJ localizados em
mandibula, descritos por Leimola-Virtanen et al.!'e
Saiz-Pardo-Pinos et al.'®. Conforme esses autores,
a remocao das lesdes por curetagem e enucleagao
permitiu, apesar das recorréncias verificadas, o de-
senvolvimento dsseo, as fungdes mastigatoria e do
nervo alveolar inferior.

Corroborando estas afirmacOes, Bhat e Na-
seeruddin®® enfatizam que qualquer procedimento
cirdrgico deve levar em consideracdo os possiveis
danos sobre o desenvolvimento do esqueleto facial
dos pacientes com FOJ. Para esses autores, o tipo
de acesso e intervencdo cirdrgica sdo ditados pela
extensao do tumor, sugerindo técnicas operatorias
de campo aberto para visualizagdo adequada do
neoplasma e, consequentemente, remogao completa
da les3o, reduzindo as chances de recorréncias.
Reiteramos a assertiva de Bhat e Naseeruddin® e
Singh et al.’¢, optando pelo acesso cirtirgico extraoral,
o qual proporcionou melhor visualizacao do campo
operatorio e, consequente remogao completa da
lesdo, minimizando as chances de recorréncia. Ainda
assim, a abordagem cirlrgica pode ser considerada
conservadora em virtude de preservar a estrutura
mandibular, mesmo apds fratura durante o procedi-
mento operatorio.

Até o presente momento, o caso tem de-
monstrado resultados plenamente satisfatdrios, ndo
obstante, se ressalta a importancia de um periodo de
proservacao prolongado, como indicado por Rinaggio,
Land e Cleveland? e Wells e Kaplan?.

CONSIDERAGCOES FINAIS

O FOJ é um neoplasma fibro-6sseo pouco
frequente, observado em individuos jovens, que
pode assumir comportamento clinico agressivo,
caracterizado histologicamente por estroma fibroso,
densamente celularizado, exibindo depdsitos de

osteoide, desprovido de margem osteoblastica, as-
sociados a trabéculas de osso imaturo mais tipicas,
com esporadicas deposicoes globulares de material
de aspecto psamomatoide.

Em ossos gnaticos, o FOJ revela predile-
¢ao pela maxila, com poucos casos reportados em
mandibula. Adicionalmente, apesar da caracteriza-
¢do de duas variantes clinico-patoldgicas distintas,
designadas de FOJtr e FOJps, muitas vezes, podem
ser observadas sobreposig6es de achados clinicos e
histopatoldgicos entre essas entidades.

Os achados radiograficos da condigao sdo
importantes auxiliares no diagndstico diferencial en-
tre o FOJ e outras lesGes que exibem sobreposicdes
com relagdo ao quadro histopatoldgico. O tratamento
de escolha é do tipo conservador, sugerindo-se um
amplo periodo de proservacao em decorréncia das

taxas relativamente altas de recidivas.
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