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RESUMO

O fibroma ossificante juvenil trabecular (FOJTr) é uma lesao fibro-dssea
benigna rara de comportamento agressivo, alto potencial de recorréncia, e
acometimento no esqueleto craniofacial de criangas e adolescentes. Uma
paciente do género feminino, 8 anos de idade, compareceu ao ambulatério
de Patologia Oral e Maxilofacial da Universidade de Gurupi — UNIRG
para avaliagao clinica de um aumento de volume na regido de corpo da
mandibula do lado esquerdo. N4o havia sintomatologia dolorosa e sequer
desconforto. Nos exames de imagem (radiografia panoramica e tomografia
computadorizada) foram observados uma extensa area radiolicida que se
estendia desde o primeiro molar permanente com rizogénese incompleta
até o incisivo central do lado oposto. Apds a realizacao da bidpsia
incisional e laudos histopatolégicos realizou-se a remog¢ao completa da
lesao incluindo os remanescentes deciduos sobrejacentes ao fibroma. Nas
imagens de controle pos-operatorio aos 90 dias (radiografia panoramica
e tomografia computadorizada), notou-se sinais de neoformagao 6ssea
com espessamento basilar e os germes dos dentes permanentes em franco
desenvolvimento. Diante disso, ressalta-se a importancia do conhecimento
dos aspectos clinicos, radiograficos e histopatologicos para a realizagao
de um correto diagnostico e tratamento adequado afim de reduzir as
altas taxas de recidivas. Palavras-chaves: Fibroma; Fibroma ossificante;
Fibroma ossificante juvenil; Fibroma ossificante juvenil trabecular.

ABSTRACT

Trabecular juvenile ossifying fibroma (TtJOF) is a rare benign fibro-osseous
lesion, with aggressive behavior, high recurrence potential, which affects the
craniofacial skeleton of children and adolescents. This paperaims to describe
a clinical case in a female patient, 8 years old, who attended the Oral and
Maxillofacial Pathology outpatient clinic — Faculty of Dentistry — University
of Gurupi — UNIRG, city of Gurupi — TOCANTINS — BRAZIL for
clinical evaluation of an increased in volume in the region of the mandible
body, on the left side. There was no painful symptomatology or even
discomfort. Imaging examinations (panoramic radiography and computed
tomography (CT) showed an extensive radiolucent area that extended from
the first permanent molar with incomplete root formation to the central
incisor on the opposite side. After performing an incisional biopsy and
histopathological examination, the lesion was completely removed included
the remainder deciduous teeth overlying the tumor. In the postoperative
control images at 90 days (panoramic radiography and CT), signs of bone
neoformation with basilar thickening and the germs of the permanent teeth
in full development were noted. In view, this importance of knowledge
of clinical, radiographic and histopathological aspects is emphasized for
the realization of a correct diagnosis and adequate treatment in order to
reduce the high rates of relapses. Key-words: Fibroma; Ossifying fibroma;
Juvenile ossifying fibroma; Trabecular juvenile ossifying fibroma.
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RESUMEN

El fibroma osificante trabecular juvenil (TRFOJ)
es una lesion fibrodsea benigna rara con
comportamiento agresivo, alto potencial de
recurrencia y afectacién del esqueleto craneofacial
de nifios y adolescentes. Paciente femenina de 8
afios de edad que acude al ambulatorio de Patologia
Oral y Maxilofacial de la Universidad de Gurupi -
UNIRG para evaluacion clinica de aumento de
volumen en la regién del cuerpo mandibular del lado
izquierdo. No presentaba sintomatologfa dolorosa
ni molestias. Los examenes de imagen (radiografia
panoramica y tomografia computarizada) mostraron
una extensa area radiolucida que se extendia desde el
primer molar permanente con formacién radicular
incompleta hasta el incisivo central del lado opuesto.
Tras realizar la biopsia incisional y los informes
histopatolégicos, se procedié a la extirpacion total
de la lesién, incluidos los remanentes caducos que
recubrian el fibroma. En las imagenes de control
postoperatorio a los 90 dias (radiografia panoramica
y tomograffa computarizada), se observaron signos
de neoformacién dsea con engrosamiento basilar y
los gérmenes de los dientes permanentes en pleno
desarrollo. Por tanto, es importante conocer los
aspectos clinicos, radiograficos e histopatologicos
para la realizacion de un diagnéstico correcto y un
tratamiento adecuado con el fin de reducir las altas
tasas de recaidas. Palabras Clave: Fibroma; fibroma
osificante; Fibroma osificante juvenil; Fibroma
osificante trabecular juvenil.

INTRODUCAO

O fibroma ossificante juvenil (FOJ) é uma
lesio benigna rara do grupo das fibro-osseas,
acomete individuos jovens, e ¢ caracterizada pela
substitui¢ao de um tecido 6sseo saudavel por um
tecido fibroso benigno contendo um produto
mineralizado®"’. O FOJ pode ser facilmente
diferenciado de outras lesGes fibro-6sseas pelas
suas caracteristicas clinicas, histopatologicas e os
locais mais comuns de ocorréncia’.

Possui um comportamento clinico
agressivo, altos indices de recidiva, envolvendo
ambos 0s ossos gnaticos e predile¢io por criangas
e adolescentes'®. Sua etiopatogenia ainda é incerta
e pouco relatada na literatura, entretanto, alguns
autores como Réman et al. (2020) acreditam que
possa ter sua origem do diferenciamento das
células mesenquimais do ligamento periodontal,
as quais sao capazes de produzir neoplasias que
podem comprometer a integridade ssea.

O FOJ pode ser classificado em dois
padrdes histologicos: o fibroma ossificante juvenil
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trabecular (FOJTr) e o fibroma ossificante juvenil
psamomatoide (FOJPs), segundo a Organizagio
Mundial de Saidde de 2005, cada qual com
caracterfsticas clinicas e histopatoldgicas distintas.
Enquanto o FOJTr afeta predominantemente
criangas e adolescentes com idade média de 8,5-
12 anos, o FOJPs ¢é diagnosticado comumente
em pacientes com uma faixa etaria mais ampla de
idade, 16-33 anos®.

Embora clinicamente o FOJ seja notado
como uma tumefacio assintomatica, Alves et
al. (2017) relatam inchagos associados a dor
descritos por alguns poucos pacientes. Com
indice de crescimento que varia de gradual a
rapido, dependendo da sua localidade, é descrito
com alguns sintomas como exoftalmia, sinusite e
proptose’.

Radiograficamente, pode ser descrito
como uma lesdo mista unilocular ou multilocular,
circunscrita, de densidade radiografica mista
e acometimento comum na regido posterior
da maxila e raramente em mandibula!’. No
exame histopatolégico, um estroma frouxo de
células fibrosas densas, nio encapsuladas e bem
demarcadas podem ser observadas’.

Pela natureza agressiva e altas taxas de
recorréncias desses tumores, alguns autores como
Oliveira et al. (2020), Réman e Pamatz (2020) e
Titinchi et al. (2021), defendem que essas lesGes
devem ser tratadas com resseccio em bloco a fim
de evitar as altas taxas de recidiva, que variam
entre 30 a 58%.

De acordo com Fatma et al. (2019) nao ha
um cronograma padrio de acompanhamento de
pacientes diagnosticados com FOJ poés exérese,
entretanto, devido as altas taxas de recorréncia,
existe a necessidade de acompanhamento clinico
e radiografico em longo prazo. O periodo de
proservagao pode variar de 6 meses a 19 anos e
no minimo 5 anos'™"’,

O objetivo do presente estudo é relatar
um caso do FOJTr em uma crian¢a de 9 anos,
do género feminino, de ocorréncia na mandibula,
diagnosticada no ambulatério de Patologia
Oral e Maxilofacial da Universidade de Gurupi
(TO) — UNIRG correlacionando os achados
em prontuario da paciente com o0s aspectos
clinicopatolégicos existentes na literatura.

RELATO DE CASO

Paciente H. V. S. C. de nove anos de
idade, género feminino, cor morena, compareceu
ao Ambulatério de Patologia Oral e Maxilofacial
junto a clinica da Faculdade de Odontologia -
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UNIRG - Gurupi (TO) apresentando-se com um
aumento de volume na regiao de corpo esquerdo
da mandibula, mostrando um abaulamento
6sseo, com a mucosa de coloracio normal sem
alteragOes da sua integridade. Segundo relato dos
pais, a crianga nunca houvera queixado de dor ou
qualquer desconforto, mas diante da observagao
de um aumento de volume, deciditam leva-la
para consulta ao odontopediatra.

Ao solicitar uma radiografia panoramica
de mandibula observou-se uma extensa area
radioldcida acometendo o corpo esquerda da
mandibula com aspecto cistico, limites precisos
e com a presencga dos germes de alguns dentes
permanentes aproximadamente entre o quarto e
quinto estagio de desenvolvimento de Nolla.

Durante a palpa¢io mostrou-se uma
consisténcia comparavel a uma bola de ping-
pong sem qualquer queixa de dor. Diante
disso, decidiu-se pela solicitagaio de Tomografia
Computadorizada (TC) aonde se observou uma
extensa area radiolicida que se estendia desde o
primeiro molar permanente esquerdo (36) com
rizogénese incompleta, até o incisivo central do
lado oposto (Figura 01).

Figura 1 - A) Visdo intraoral e extraoral evidenciando
presenca de aumento de volume na regido de corpo
de mandibula; B) Exames de imagem apontando ex-
tensa area radiollcida acometendo o corpo esquerda
da mandibula com aspecto cistico, com extensdo do
primeiro molar permanente ao incisivo central.

Diante dos sinais clinicos e imagens, foi
sugerido o diagnostico diferencial entre outras le-
soes fibro dsseas, como a displasia cemento-Os-
sea, osteoma osteoide, cisto dsseo aneurismatico,
ameloblastoma e osteossarcoma e lesdao central de
células gigantes. Fazendo-se necessario a bidpsia,
foi instituida a bidpsia incisional como técnica de
escolha e o espécime foi acondicionado em solugio
de formol a 10% e enviado para estudo.

Ap6s os laudos histopatologicos que foram
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descritos pela “representacio de estroma bem co-
lagenizado e vascularizado, com células fusiformes
dispostas desordenadamente e¢/ou formas de es-
pirais, regides contendo células gigantes multinu-
cleadas e com areas hemorragicas, delimitada por
tecido 6sseo maduro” confirmando o FOJTr, de-
cidiu-se pela remogao completa da lesdo incluindo
os remanescentes deciduos bem como o incisivo
lateral (32) (Figura 02).

X \m&(&fhxm oy s
Figura 2 - Laudo histopatolégico.

Trabs

A técnica adotada para a cirurgia foi através
da abordagem intraoral, sob anestesia local, em que
foi realizada a remog¢ao completa (clinicamente) da
lesao devido observar que a membrana facilmente
destacava-se do osso, mostrando limites precisos e
sem sinais de infiltragao. Salienta-se que foram re-
movidos os dentes deciduos restritos a lesao além
do elemento 32 e preservando-se o elemento 36
com rizogénese incompleta. A sutura deu-se de
forma continua por meio de fio reabsorvivel 3.0

(Vicryl) (Figura 03).

Figura 3 - Cirurgia intraoral com remogdo total da
lesdo e sutura continua.
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Nas imagens (TC) de controle aos 90 dias
nota-se sinais de reparagdo Osseas com espessa-
mento da regido basilar e os germes dos perma-
nentes em franco desenvolvimento com auséncia
da cortical 6ssea vestibular e solu¢io de continui-
dade em algumas regides da crista 6ssea sugerindo
remodelagao 6ssea. (Figura 04).

Figura 4 - Apds 90 dias, nos exames de imagem foi
observado alteracdo no padrdo trabeculado 6sseo na
regido posterior e anterior do lado esquerdo sugerindo
area de reparacdo ossea.

Em novos exames ap6s 2 anos de cirurgia,
nos laudos constam imagem compativel com tra-
beculado 6sseo em aspecto de normalidade. Nao
ha indicios de recidivas e os elementos permanen-
tes seguem em sequéncia normal de erupgao. Con-
tinuidade de remodelaciao 6ssea também foi obser-

vada em desenvolvimento (Figura 05).

Figura 5 - A) Proservacdo - 01 ano ap0os; B) Proserva-
¢ao - 02 anos apos;

DISCUSSAO

O fibroma ossificante juvenil (FOJ) é uma
lesao fibro-6ssea benigna rara que apresenta um
comportamento agressivo com alto potencial de
recorréncia e comumente acomete o esqueleto
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craniofacial de criancas e adolescentes, sendo
descrito na literatura como um subtipo do
fibroma ossificante (FO - frequentemente visto
em adultos com faixa etaria de 30 a 40 anos)*'*. O
FOJ foi distinguido do FO em 1952 por Johnson,
ao descrever variacOes agressivas de fibromas
ossificantes que envolviam o esqueleto craniofacial
de jovens'.

O FOJ pode ter sua origem do
diferenciamento de células mesenquimais do
ligamento periodontal as quais sio capazes de
produzir uma série de neoplasias benignas que
podem comprometer a integridade 6ssea.

De acordo com a Organiza¢ao Mundial de
Saude (OMS) em 2005, o FOJ pode apresentar dois
padrdes histolégicos distintos, o fibroma ossificante
juvenil trabecular (FOJTr) e o fibroma ossificante
juvenil psamomatoide (FOJPs)” que, apesar de
serem semelhantes a outras lesdes fibro-sseas,
podem ser diferenciados pela idade do paciente,
localizacio da lesio e seu comportamento®. O
primeiro é notoriamente diagnosticado na maxila de
jovens (idade média: 8,5-12 anos) com apresentagao
histolégica de trabéculas O6sseas, enquanto o
segundo ¢ mais agressivo e normalmente afeta os
0ssos paranasais e orbitais de pacientes com faixa
mais ampla de idade (idade média: 16-33 anos), e
identificado histologicamente pela presenca de
pequenos ossiculos esféricos uniformes que imitam
corpos de psamoma™ % 16,

O FOJTr afeta predominantemente
criancas e adolescentes com idade média de 8,5-
12 anos, ainda que na ultima classificagao da
OMS de 2017 nenhuma categoria de idade seja
mencionadal6 e podem ocorrer em ambos os
géneros, mas com ligeira predilecao por pacientes
do género masculino”* . Dwivedi e Kour (2019)
mencionam 0Os Negros COmMo 0s Mmais Propensos
a fibromas ossificantes. Quanto a localizacio,
Slootweg et al. (1990) relataram a maxila e a
mandibula quase igualmente envolvidas como
regides de propensio para o FOJ, entretanto, com
os anos foi identificada alta prevaléncia na maxila
em comparag¢ao a mandibula, e também podem ser
encontrados em ambos ossos gnaticos” .

Apesar de apenas poucos casos serem
relatados com ocorréncia na mandibula5, quando
vistos, a localizagdo regular é na regiao de molares
(52%) seguida de pré-molares (25%)11, e em areas
como o angulo e ramo mandibular’’. Os relatos
acima citados condizem com o caso apresentado
em alguns aspectos em relacao a idade e localizagao
na mandibula.

Ainda que seja de natureza assintomatica,
Alves et al. (2017) mencionam que alguns pacientes
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relatam inchagos associados a dor e, dependendo da
localizagao, podem apresentar proptose, diplopia,
diminuicio da visdo, exoftalmia, obstrucao nasal
e sinusite recorrente, de acordo com Rallis et al.
(2017) e Vamanshankar et al. (2016). No caso ora
descrito ha uma discreta discordancia entre os
autores no que se refere a sintomatologia porque,
apesar do acentuado aumento de volume, o
desconforto e a dor nao foram o que despertaram
a atengdo, embora as criangas geralmente nao tém
muita consisténcia em descrever os sintomas.

Moraes et al. (2020) relataram que
inicialmente, o paciente apresenta assimetria
associada a tumefagao facial de evolugao rapida,
e um dos sinais precoces é o deslocamento de
dentes e também perdas dentarias™”. Estes pontos
condizem com os que foram observados no caso
apresentado, porém em relagio ao tempo de
evolugdo os pais nao souberam relatar com precisao.
O primeiro caso relatado na literatura de FOJTr em
paciente de idade avancada (41 anos) foi descrito
por Rallis et al. (2017), e a maior lesao de FOJTr
foi apresentada por Vamanshankar et al. (2016),
contendo 17 cm x 12 cm x 11 c¢cm, encontrada na
maxila de uma crianc¢a de 12 anos de idade.

O exame histopatolégico e os achados
imaginolégicos constituem os principais métodos
de diagnostico, além de alguns pontos essenciais
como idade do paciente, histéria da doenga,
localizagdo e comportamento da lesao. Em lesGes
iniciais, os achados radiograficos incidentais estao
comumente associados™”'"'%. Radiograficamente,
o FOJTr pode apresentar-se como uma lesdo
unilocular ou multilocular, bem circunscrita, com
possivel opacificagdo central e presenca de uma
linha entre o tumor e o tecido Osseo saudavel, as
margens podem ficar mais finas em lesGes mais
agressivas e conforme El-Mofty (2001), o aumento
da radiodensidade pode ser observado em longo
prazo. Também podem associar-se a destrui¢ao da
cortical dssea.

A tomografia computadorizada (TC)
combinada com a ressonancia magnética podem
fornecerumamelhorvisualizacao do osso,estruturas
afetadas e adjacentes, sendo bastante mencionadas
patra a complementacao do diagnéstico do FOJG, .
Os laudos das imagens obtidas neste caso elucidam
as alteragoes citadas pelos autores.

Histologicamente, o FOJTr mostra um
estroma frouxo de células fibrosas densas, nao
encapsuladas, mas bem demarcadas, apresentando-
se com massas bem definidas de tecido conjuntivo
celular mais fibroso em algumas areas mais do que
em outras, contendo trabéculas de tecidos dsseos
imaturos semelhantes a finos fios de osteoide
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celular, que sio compostas por osso lamelar
aptisionado'!, estando de acordo com o referido
laudo do caso.

O diagnéstico diferencial inclui displasia
fibrosa, displasia cemento-6ssea, osteoma osteodide,
cisto Osseo aneurismatico, ameloblastoma e
osteossarcoma. A displasia fibrosa, principal
indicagdo para o diagnéstico diferencial, tem limites
pouco claros e envolve geralmente varios 0ssos
e calcificagbes semelhantes a flocos de algodao®.
Embora devam ser levados em consideracio as
lesdes envolvidas no diagndstico diferencial, as
suspeitas de malignidade e também de outras
alteracoes tais como o cisto 6sseo aneurismatico e da
displasia 6ssea cementaria foram cuidadosamente
descartadas em funcao dos aspectos das imagens.

Pela natureza agressiva e alta taxas de
recorréncia desses tumores (30 a 58%), alguns
autores como Moraes et al. (2020), Roma e Pamatz
(2020) e Titinchi (2021), defendem que estas lesdes
benignas raras devam ser tratadas com ressec¢ao
cirargica ao invés de um tratamento conservador.
O tratamento conservador inclui curetagem e
enucleagio, e é recomendado apenas em pequenas
leses. Entretanto, a enucleacdo da lesdo as vezes
nao é possivel por causa da regido de ocorréncia,
que pode comprometer o prognéstico do paciente’.

Roman e Pamatz (2020) descrevem que em
lesbes menores é recomendada a curetagem antes de
considerar a excisdo cirurgica, e em lesGes maiores
que 5 cm’, recomenda realizar a cirurgia em duas
etapas com um intervalo de 6 meses, realizando
primeiro a curetagem e depois a ressecgao em
bloco. Pela infiltracio das bordas, o tumor
nao pode ser eliminado, mas deve ser excisado
conservadoramente em toda sua totalidade.

Devido se tratar de uma paciente jovem
ainda em crescimento, e que houve a comprovagao
de se tratar de uma neoplasia benigna, tendo
também imagens da regido basilar da mandibula,
optou-se pelo tratamento conservador eliminando
os componentes da lesdo e ainda a orientagao de
uma dieta branda por mais de 45 dias no sentido de
se prevenir de uma fratura patolégica ou iatrogénica.

Pela alta prevaléncia em criangas e
adolescentes, o tratamento reconstrutivo deve ter
essencial importancia na tentativa de reconstruir
funcao e estética, porque estes pacientes sao mais
propensos a desenvolver distarbios psicologicos
associados ao “bullying” devido a aparéncia e as
sequelas que podem afeta-los apods o tratamento da
lesao. Alves et al. (2017) relatam alguns impactos
como o ganho de peso, cicatrizes, amputagoes e
desfiguracbes que podem acabar expondo estes
pacientes ao “bullying”. Rallis et al. (2017) afirmam
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que a reconstrucao imediata nao é recomendada por
causa das taxas elevadas de recidivas, entretanto, em
casos que possuam crescimento lento até podem
ser realizadas antes do periodo de 1 ano, mas deve
ser adiada para lesoes de crescimento rapido.

Moraes et al. (2020) descrevem a
reconstru¢do com enxertos Osseos autdgenos
porque oferecem melhores resultados em
comparagdo com materiais aloplasticos citados
na literatura, gerando ganho estético e funcional
para o paciente. Em casos de grandes defeitos
Osseos pos-exérese pode-se utilizar como regiao
doadora a crista ilfaca, tibia, costela, calota craniana
e a fibula, sendo este ultimo mencionado por
Alves et al. (2017) como o de primeira escolha
(indicado em mais de 90% dos estudos) pois
permite uma abordagem cirdrgica, com largura,
altura e comprimento adequados para a colocagao
posterior de um implante dentario, ja que muitos
elementos dentarios podem ser perdidos devido a
proximidade anatémica com a lesio.

De acordo com Fatma et al. (2019) nio
ha um cronograma padrio de acompanhamento
do paciente pos-exérese, contudo, devido as altas
taxas de recidivas ha concordancia entre autores
do acompanhamento em longo prazo para
monitoramento clinico e radiografico do tumor.
Rodrigues et al. (2019) mencionam o perfiodo de
proservagao de 6 meses a 19 anos, e no minimo 5
anos para Vamanshankar et al. (2010).

Nesse caso poder-se-ia optar tanto pelo
tratamento  cirdrgico radical e subsequente
enxertos 6sseos ou aloplasticos, porém o
tratamento cirargico conservador foi estabelecido
por se tratar de uma paciente jovem e ainda em
fase de crescimento. Observam-se nas imagens
de proservagio a completa reparagio Ossea
bem como o desenvolvimento dos elementos
dentarios que outrora encontravam-se em fase de
germes (Imagem 05), sugerindo que nao havera a
necessidade de quaisquer modalidades de enxerto.
De outra forma, em virtude de ser uma paciente
em fase de crescimento, espera-se que, caso ha
necessidade, o tratamento ortodontico possa
ser instituido no sentido de se corrigir possiveis
problemas relacionados a oclusao dental.

CONCLUSAO

O FOJTr é um subtipo do FOJ definido
como uma lesio fibro-6ssea benigna, rara e
potencialmente agressiva. O caso aqui relatado
de FOJTr ¢ de especial interesse devido sua rara
localizagdo em regido de corpo de mandibula. O
diagnostico requer a combinagao de caracteristicas
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clinicas, padrao de crescimento, exames de imagem
e exames histopatologicos. O diagnéstico precoce
¢ importante para evitar cirurgias extensas que
possam causar deformidades em criangas.
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