Tratamento cirurgico de extenso cisto odontogénico glandular:
consideragoes clinico-cirurgicas

Surgical treatment of an extensive glandular odontogenic cyst: a case report

Patricio José de Oliveira Neto!

Rafael Linard Avelar!

Emanuel Savio de Souza Andrade!

Recebido em 02/03/2009 Ronaldo de Carvalho Raimundo™
Aprovado em 07/04/2009 Ana Claudia Amorim Gomes!
José Rodrigues Laureano Filho"

RESUMO

O Cisto Odontogénico Glandular (COG) é um cisto raro que foi descrito inicialmente por PAdayache e Van Wyk
em 1987, sob o termo cisto “sialo-odontogénico”. Entretando, seu nome foi alterado para Cisto Odontogénico
Glandular por Gardner et al. em 1988, em virtude da falta de evidéncia de sua possivel origem glandular e
para enfatizar a derivagdo odontogénica desse cisto. Esse termo foi posteriormente adotado pela Organizagdo
Mundial de Salde. Clinicamente, um aumento de volume de crescimento lento e assintomatico é observado
frequentemente, na regido anteior de mandibula (85%), e uma leve predilegao para os homens pode ser vis-
ta. Radiograficamente, esses cistos podem ser uniloculares ou multioculares com uma borda bem definida, e,
embora nenhuma das caracteristicas clinicas ou radiograficas do COG seja Unica ou patognomoénica, a lesao
tem um comportamento potencialmente agressivo. Na literatura, recomendagoes para o tratamento dessa
entidade tém sido esporadicas e ndo baseadas em evidéncias. Este artigo tem o objetivo de relatar o caso
de um paciente do sexo masculino, leucoderma, 33 anos de idade, que procurou o departamento de Cirurgia
Buco-Maxilo-Facial da Faculdade de Odontologia de Pernambuco devivo a um aumento de volume na regiao
anterior de mandibula, com dois anos de evolucdo. Uma bidpsia incisional foi realizada, e, apds o diagndstico
histoldgico de COG, procedeu-se ao tratamento cirrgico da lesdo por meio de osteotomia periférica. Atualmente,
0 paciente esta em controle pds-operatério de dois anos e meio, sem recorréncia da lesao.

Descritores: Cistos Odontogénicos/cirurgia. Neoplasias Mandibulares. Doencas Mandibulares. Tomografia.
ABSTRACT

Glandular Odontogenic Cyst (COG) is a rare odontogenic cyst that was first described by Padayachee and Van

Wyk in 1987 under the term * sialo-odontogenic cyst”. However , its name was changed to Glandular Odonto-
genic Cyst by Gardner et al in 1988 because of the lack of evidence of salivary gland origin and to emphasize
the odontogenic derivation of this cyst. The term was later adopted by the World Health Organization. Clinically,
an asymptomatic slow-growing swelling is observed frequently in the anterior region of the mandible( 85%),
and a slight predilection for men can be seen, with a female-to-male ratio of 19:28. Radiologically, these cysts
may be unilocular or multilocular with a well-defined border, and although none of the clinical or radiographic
features of GOC are unique or pathognomonic, the lesion has a potentially aggressive behavior. Recommenda-
tions for treatment in the literature have been sporadic and are not supported by evidence-based data. This
paper aims to report the case of a male, leucoderma, 33 years old, who sought the department of Maxillofacial
Surgery due to painless swelling in anterior region of the mandible with two years of evolution. Incisional biop-
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sy was performed, and after the histological diagnosis of COG, proceeded to the surgical treatment of lesion

through peripheral osteotomy. Currently,the patient is in postoperative control of two and half years, without

recurrence of the lesion.

Keywords: Odontogenic Cysts/surgery. Mandibular Neoplasms. Mandibular Diseases. Tomography.

INTRODUGCAO

Cisto odontogénico glandular (COG) € um raro cisto
dos maxilares, que foi originalmente descrito em 1987
por Padayache e Van Wyk. Relataram dois cistos mandi-
bulares multiloculares que eram semelhantes aos cistos
odontogénicos botrioides, embora com um elemento
glandular no seu revestimento epitelial. Naquele momen-
to entdo, propuseram o termo “cisto sialo-odontogénico”,
atribuindo sua possivel etiologia a glandulas salivares-®.
As caracteristicas histoldgicas que apoiaram essa escolha
de terminologia foram material mucinoso dentro dos es-
pagos cisticos e espessamentos epiteliais semelhantes a
placas no revestimento cistico’. Em 1988, Gardner et al.®
relataram oito casos adicionais, envolvendo tanto a maxila
como a mandibula, com caracteristicas histopatoldgicas
semelhantes e introduziram o termo cisto odontogénico
glandular para enfatizar a derivagao odontogénica deste
cisto*”?. De acordo com Gardner et al.8, o termo cisto
sialo-odontogénico € inadequado e deve ser abandona-
do, porque a presenca de células mucosas ndo implica
uma histogénese glandular salivar®®, Desta forma, a
Organizacdo Mundial da Satide (OMS), em 1992, adotou
o termo COG e aceitou-a como uma entidade patoldgica
distinta, classificando-a como um cisto odontogénico
de desenvolvimento, uma vez que a possivel origem
glandular salivar desses cistos nao foi estabelecida, e as
caracteristicas histoldgicas eram altamente indicativas
de uma origem odontogénica>>”*+12, Segundo a OMS,
0 COG é definido como “um cisto que se origina nas
areas de suporte dental dos maxilas e caracterizado
por um revestimento epitelial com células colunares ou
cuboidais, tanto na superficie como no seu revestimento,
com criptas ou espacos semelhantes a cistos dentro da
espessura do epitélio” 3.

O objetivo do presente trabalho é o de descrever

um novo caso de COG, além de discutir as suas ca-
racteristicas clinicopatoldgicas que determinaram a
modalidade de tratamento escolhida para esta lesao,
agregando mais conhecimento sobre essa rara enti-
dade.

RELATO DE CASO

Paciente de 35 anos de idade, leucoderma, se
apresentou-se em maio de 2006, a Universidade de
Pernambuco, Faculdade de Odontologia, Departamento
de Cirurgia Maxilofacial, queixando-se de apinhamento
e mobilidade dos seus dentes na regido de 42 - 43,
além de abaulamento indolor na mandibula anterior,
presente ha dois anos.

A histéria médica do paciente ndo foi significativa.
Ele negou qualquer histdria de trauma na referida area
e também negou uso de tabaco e/ou alcool.

Clinicamente, um aumento de volume se estendendo
desde a linha média até o lado direito da mandibula foi
observado, resultando em uma assimetria no lado direito
da face do paciente. O exame intrabucal revelou uma
grande expansao vestibular, envolvendo desde o canino
esquerdo até o primeiro molar do lado oposto, com a
profundidade do vestibulo totalmente perdida e com leve
expansdo lingual. A lesdo estava coberta por uma mucosa
eritematosa e intacta, nao havendo sinais de infeccao no
local (Figuras 1A e 1B). Todos os dentes envolvidos na
area do inchago ndo mostraram qualquer sinal de carie e
reagiram positivamente ao teste sensibilidade, embora de
maneira bem leve. A palpacdo da les3o, o paciente relatou
leve desconforto, tendo sido observada uma consisténcia
papiracea em algumas regides e sinais de flutuacdo em
outras, sugerindo uma grande erosao da tabua vestibular
com perfuracdo em areas focais. O exame radiografico pa-

noramico mostrou uma grande radiolucéncia unilocular bem
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circunscrita, estendendo-se por meio das areas de suporte
dental desde o canino mandibular do lado esquerdo até o
primeiro molar do lado direito, entre as raizes dos dentes
42 e 43, provocando ligeiro deslocamento radicular, e de 5
milimetros subjacente a margem alveolar até a cortical basal
mandibular, produzindo um afinamento dessa cortical. Nao
foi constatado reabsorcao radicular dos dentes envolvidos.
Um filme oclusal claramente mostrou a expansao e erosao
das corticais lingual e vestibular, resultando em um afina-
mento destas placas 6sseas (Figuras 1C e 1D).

Uma bidpsia incisional foi realizada. Aspiragao pro-
duziu quantidade abundante de liquido claro, inodoro,
de baixa viscosidade e, neste momento, percebemos
uma deiscéncia focal do osso com o colapso da mucosa.
Um retalho triangular de espessura total foi rebatido,
evidenciando uma cortical dssea bastante fina, cobrindo
a lesdo. O osso cortical estava realmente perfurado em
alguns locais. Fragmentos de tecidos moles e duros foram
excisados e submetidos para diagnostico histopatoldgico.
O exame histolégico mostrou uma cavidade cistica Unica
,revestida por epitélio escamoso estratificado que continha
estruturas semelhantes a ductos preenchidos por muco
no seu interior. Esta lesao foi diagnosticada como cisto

odontogénico glandular.

Figura 1A: Aumento de volume se estendendo da linha mé-
dia para o lado direito da mandibula, produzindo assimetria
no lado direito da face do paciente. 1B: Exame intrabucal
revela uma grande expansao vestibular desde o canino es-
querdo até o primeiro molar direito. 1C: Exame radiografico
panoramico mostrando uma grande radiolucéncia unilocular
bem circunscrita. 1D: Filme oclusal claramente mostrando a
expansdo e erosao das corticais lingual e vestibular.

Um exame tomografico foi realizado para se obter um
melhor detalhamento e delimitagdo da lesao. Os cortes
axiais mostraram uma grande lesdo hipodensa, unilocular
e bem definida, estendendo-se desde o primeiro molar
direito até o canino mandibular esquerdo. Expansao dssea
das corticais lingual e bucal, com afinamento, perfuracdes
focais e extensao da lesdo para os tecidos moles bucais foi
observada (Figura 2). Sob anestesia geral, 0 paciente foi
submetido a uma excisdo completa da lesao cistica, com
osteotomia periférica. Durante o procedimento ciriirgico, o
cirurgido observou uma cortical dssea vestibular extrema-
mente fina com uma grande perfuragao. A lesao se esten-
dia por meio das areas de suporte dental desde o canino
mandibular do lado esquerdo até o primeiro molar direito,
insinuando-se entre as raizes dos dentes mandibulares an-
teriores. A peca cirlirgica foi enviada ao Departamento de
Patologia Oral da Faculdade de Odontologia da Universidade
de Pernambuco, Recife, Brasil, para analise histopatoldgica.
A ferida foi fechada primariamente, e a cicatrizagao ocorreu
sem qualquer inconveniente. O exame histoldgico da peca
cirtirgica confirmou o diagndstico de COG.

Atualmente, o paciente esta em acompanhamento,
sem sinais de recorréncia da lesdo, (Figura 3) e com
completo preenchimento do defeito dsseo apds dois
anos e meio de cirurgia. (Figura 4).

Figura 2: Cortes axiais mostrando grande lesdo hipo-
densa, unilocular e bem definida, estendendo-se desde o
primeiro molar do lado direito até canino do lado esquerdo.
Expansdo dssea das corticais lingual e vestibular pode ser
observada.
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Figura 3: Vista frontal do paciente dois anos e meio apos
cirurgia, mostrando completa resolucdo de assimetria e
aumento de volume.

Figura 4: Cortes axiais mostrando completo preenchimento
6sseo do defeito apds dois anos e meio de cirurgia.

DISCUSSAO

O COG ocorre em uma ampla faixa etaria, com uma
média de idade de 49 anos, e uma ligeira predilegao
para os homens®!112146) A apresentacao clinica mais
comum é a presenca de um aumento de volume na
face de crescimento lento e assintomatico?*!*1%, muitas

vezes observado na regido anterior de mandibula®>®

1112141617 3] como se verificou no caso relatado. Ra-
diograficamente, essa entidade pode aparecer como
uma lesao radiolicida uni ou multilocular em ambos
os maxilares, com bordas escleréticas bem definidas
em algumas situagdes ou mal definidas em outras,
quase sempre atingindo grandes dimensdes?%61214,
Os dentes adjacentes geralmente respondem positiva-
mente ao teste vitalidade, mas a inclinagao dos den-
tes pode ser percebida®. Expansao e adelgacamento
das placas corticais podem ser observados em filmes
oclusais, por vezes, com perfuracdoes também sendo
notadas eventualmente. Essas caracteristicas foram
observadas no presente relato de caso. Embora o COG
nao apresente caracteristicas clinicas ou radiograficas
patognomoénicas, a lesdo tem um comportamento
potencialmente agressivo?!!, com uma alta taxa de
recorréncia. Por esse motivo, o COG tem ganhado
uma atencao especial por cirurgides e patologistas
nos ultimos anos, com varios relatos de casos, tendo
sido encontrados na literatura recente. Histopatolo-
gicamente, o caso apresentado preenche os critérios
propostos por Gardner et al.® e da OMS para o COG,
incluindo uma cavidade cistica revestida por epitélio es-
camoso estratificado, ndo-queratinizado, variando em
espessura, com espessamentos focais desse epitélio
semelhantes a placas, presenca de variavel nimero de
células secretoras de muco na camada superficial do
epitélio, presenca de células ciliadas e espagos seme-
Ihantes a ductos, contendo material mucoso, presenca
de multiplos cistos e auséncia de inflamacdo. Como se
pode ver, algumas dessas caracteristicas sdo compar-
tilhadas pelo carcinoma central mucoepidermoide de
baixo grau (MEC) dos maxilares. No entanto, devido
a aspectos clinicoradiograficos do presente caso, a
abundante quantidade de liquido observado durante
a aspiracao e aos achados histopatoldgicos, pudemos
fazer a distingdo entre estas duas entidades.

Na maior série de casos relatados, Sittitavorwong
et al.6, em 2006, revisaram as caracteristicas clinico-

patoldgicas de 64 casos de COG e encontraram que
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a lesdo tipicamente afetava pacientes mais idosos
com uma média de idade de 49,4 anos (a idade dos
pacientes variou de 11 a 90 anos). Nenhuma signifi-
cante predilegdo por género foi encontrada, apenas
uma ligeira predominancia dos homens (33 = 51,6%)
em relacdo as muheres (31 = 48,4%). Esta séria é
contrastada pelo estudo de Koppang et al.#, no qual o
COG foi encontrado mais frequentemente em mulheres
(proporcdo de 3 para 2). Na analise de Sittitavorwong
et al., treze casos (20,3%) ocorreram na maxila com a
grande maioria destes (11 casos - 84,6%) encontrados
na porcao anterior. O restante das lesdes (51 casos
- 79,7%) envolveram a mandibula, com 33 desses
casos ocorrendo simultaneamente na porgao anterior
e posterior mandibular, cruzando a linha média. Isto
estd em oposigdo aos dados relatados por Qin et al.*s
em uma revisao de 14 casos, em que eles encontraram
a maxila sendo afetada em 64% dos pacientes.

Na literatura, recomendagbes de tratamento para
0 COG sao inconsistentes e ndo sao baseadas em evi-
déncias, variando de pequenos procedimentos, como
enucleacdo e curetagem, a grandes cirurgias, como
resseccao marginal, osteotomia periférica e ressec-
¢do parcial do maxilar. Taxas de recorréncia parecem
estar correlacionadas com a modalidade terapéutica
utilizada, variando de 29% para 55%, e métodos con-
servadores, como enucleagao e curetagem, tém sido
comumente associados a recorréncia da doenca'4.
Hussain et al.!® sugeriram excisao local em bloco com
reconstrucdo primaria, tendo em vista a alta taxa de
recorréncia associada com o tratamento conservador
desses cistos e 0 seu potencial invasivo. Para a escolha
do melhor tratamento, Kaplan et al.!!, em uma revisao
de 56 casos, sugeriram que algumas caracteristicas
desta lesdo precisam ser consideradas e avaliadas de
forma que assim se possa escolher a técnica cirlrgica
mais adequada para cada caso, diminuindo a propen-
sao para recorréncia. Dessa forma, adelgagamento
e perfuracdao de corticais devem ser reconhecidos e
considerados, quando se planejando o tratamento, e

modalidades apropriadas de imagens (como radiogra-
fia oclusal e tomografia computadorizada) devem ser
realizadas para avaliar essas caracteristicas, uma vez
que sao indicadores de agressividade. Multilocularidade
também é um bom indicador de recorréncia. O tama-
nho da lesdo, porém, nao € um bom indicador. Segundo
esses autores, grandes lesdes devem ser biopsiadas
para estabelecer o diagndstico antes do tratamento
definitivo. Para grandes lesGes multiloculares de maior
risco, modalidades de tratamento mais agressivas sao
indicadas (osteotomia periférica, ressecgdo marginal ou
resseccao parcial do maxilar envolvido), dependendo
do tamanho da lesdo, integridade das corticais do
maxilar envolvido e proximidade da lesao a estruturas
vitais, sendo a osteotomia periférica, em conjugacao
com a enucleacdo, realizada sempre que possivel.

Neste caso, o tratamento foi uma cuidadosa e
completa enucleacdo seguida de osteotomia periférica,
devido ao afinamento e comprometimento da integri-
dade das corticais. Embora n3o tenha havido nenhum
sinal de recidiva apos dois anos e meio de cirurgia, €
imperativo que o paciente seja acompanhado por um
longo tempo. Esse acompanhamento devera continuar
até sete anos, uma vez que existem relatos de recidi-
va apos este periodo pds-operatdrio, principalmente
Nos casos com caracteristicas associadas com maior
risco, como neste caso apresentado. E importante que
novos casos sejam documentados cuidadosamente e
acompanhados clinica e tomograficamente, de forma
que conclusdes mais precisas possam ser obtidas em
relacdo a melhor forma de tratamento.

CONSIDERACOES FINAIS

Neste caso, o tratamento foi uma cuidadosa e
completa enucleacdo seguida de osteotomia periférica
devido ao adinamento e comprometimento da integri-
dade das corticais. Embora ndo tenha havido nenhum
sinal de recidiva apds dois anos e meio de cirurgia, é

imperativo que o paciente seja acompanhado de um
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longo tempo. Esse acompanhamento devera continuar
até sete anos, uma vez que existem relatos de recidi-
va apods esse periodo pos-operatorio, principalmente
nos casos com caracteristicas associadas com maior
risco, como neste caso apresentado. E importante que
novos casos sejam documentados cuidadosamente e
acompanhados clinica e tomograficamente, de forma
que conclusdes mais precisas possam ser obtidas em

relacao a melhor forma de tratamento.
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