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Resumo

O ameloblastoma metastatizante representa um tumor odontogénico benigno histopatologicamente compativel com o
ameloblastoma convencional, porém com curso evolutivo associado ao desenvolvimento de metastases a distancia,
principalmente para o pulmdo. Objetivo: Realizar uma revisdo integrativa da literatura para um melhor
aprofundamento para com essa tematica, dando énfase nos aspectos clinico-patolégicos e radiograficos do
ameloblastoma metastatizante. Metodologia: Realizou-se uma revisdo integrativa da literatura, através da base de
dado PubMed — MEDLINE, com os descritores: Ameloblastoma, Metastasizing ameloblastomas, neoplasia
metastatica e patologia, com critérios de elegibilidade e coleta dos artigos cientificos em um periodo de trés meses.
Resultados: Portanto, a partir dessa selecdo de artigos, foram encontrados 8 trabalhos na integra; destes, apenas 2
artigos encontravam-se duplicados nas estratégias de busca, totalizando, assim, 5 trabalhos selecionados apds
aplicacdo dos critérios de elegibilidade. Conclusdo: Observou-se que a maioria dos casos ocorreu em mandibula, sem
predilecéo por género, com uma média de idade de aproximadamente 36 anos. O local metastatico mais comum so
os pulmdes. O padrédo folicular € o mais comum na lesdo metastatica. Sobre o tratamento, ndo ha uma terapia padréo.
Palavras-chave: Ameloblastoma; Neoplasia; Patologia.
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Abstract

Metastatic ameloblastoma is a benign odontogenic tumor that is histopathologically compatible with conventional
ameloblastoma, but with an evolutionary course associated with the development of distant metastases, mainly to the
lung. Objective: To carry out an integrative literature review for a better understanding of this theme, emphasizing the
clinical-pathological and radiographic aspects of metastatic ameloblastoma. Methodology: An integrative literature
review was carried out through the PubMed - MEDLINE database, with the descriptors: Ameloblastoma,
Metastasizing ameloblastoma, metastatic neoplasm and pathology, with eligibility criteria and collection of scientific
articles in a period of three months. Results: Therefore, from this selection of articles, 8 full papers were found; of
these, only 2 articles were duplicated in the search strategies, thus totaling 5 works selected after applying the
eligibility criteria. Conclusion: It was observed that most cases occurred in the mandible, without gender predilection,
with an average age of approximately 36 years. The most common metastatic site is the lungs. The follicular pattern is
the most common in the metastatic lesion. Regarding treatment, there is no standard therapy.

Keywords: Ameloblastoma; Neoplasm; Pathology.

Resumen

El ameloblastoma metastasico representa un tumor odontogénico benigno histopatoldgicamente compatible con el
ameloblastoma convencional, pero con un curso evolutivo asociado al desarrollo de metastasis a distancia,
principalmente a pulmdn. Objetivo: Realizar una revision integradora de la literatura para una mejor comprension de
este tema, enfatizando los aspectos clinico-patolégicos y radiograficos del ameloblastoma metastasico. Metodologia:
Se realiz6 una revision integrativa de la literatura a través de la base de datos PubMed — MEDLINE, con los
descriptores: Ameloblastoma, Ameloblastomas metastasicos, neoplasia metastasica y patologia, con criterios de
elegibilidad y recoleccion de articulos cientificos en un periodo de tres meses. Resultados: Por lo tanto, de esta
seleccion de articulos, se encontraron 8 trabajos completos; de estos, solo 2 articulos fueron duplicados en las
estrategias de busqueda, totalizando asi 5 trabajos seleccionados después de aplicar los criterios de elegibilidad.
Conclusién: Se observo que la mayoria de los casos se presentaron en la mandibula, sin predileccion de género, con
una edad media de aproximadamente 36 afios. El sitio metastasico mas comdn son los pulmones. El patrén folicular es
el mas comun en la lesién metastasica. En cuanto al tratamiento, no existe una terapia estandar.

Palabras clave: Ameloblastoma; Neoplasma; Patologia.

1. Introducéo

O ameloblastoma é um tumor odontogénico benigno comum em todo o mundo, caracterizado por crescimento
expansivo lento, mas constante (Thompson, 2006). Esta lesdo foi classificada pela Organizagdo Mundial da Satde em 2017 em
trés tipos: Ameloblastoma solido/multicistico, Ameloblastoma unicistico e Ameloblastoma extradsseo/periférico (Tolentino,
2018). O ameloblastoma sélido / multicistico é ainda dividido nos padrfes histopatolégicos folicular e plexiforme, que sdo os
mais comuns e 0s menos comuns incluem os tipos acantomatoso, de células granulares, desmoplasico e de células basais
(Thompson, 2006; Tolentino, 2018).

Aproximadamente 19% de todas as neoplasias odontogénicas representam ameloblastomas, ficando atras dos
odontomas, surgindo principalmente da regido posterior da mandibula (80%), com quase todos 0s casos restantes ocorrendo na
maxila (Thompson, 2006; Amzerin et al., 2011; Tolentino, 2018). Existem relatos de tumores em tecidos moles, representando
2% dos casos, designados ameloblastomas periféricos (Amzerin et al., 2011). Aponta-se que mais de 80% das metéstases
envolvem o pulmao (Mathew et al., 1997).

Apesar de serem benignos, a maioria dos casos apresentam crescimento expansivo com grande destrui¢do dos tecidos
circunvizinhos e em alguns tumores tem-se relatado comportamento metastatizante (2 a 5% dos casos) (Neville et al., 2016;
Tolentino, 2018). As metastases usualmente comprometem os pulmdes e sugere-se que ocorram por aspiracao ou implantacéo,
no entanto, a ocorréncia periférica de algumas dessas metastases pulmonares aponta para uma possivel disseminagdo por vias
sanguineas ou linfaticas, em vez de por aspiracdo (Neville et al., 2016).

Ademais, a literatura carece de uma revisdo detalhada sobre a malignidade do ameloblastoma, sendo necesséria a
realizacdo desta revisdo integrativa da literatura para um melhor aprofundamento para com essa temética, dando énfase nos
aspectos clinico-patolégicos e radiograficos do ameloblastoma metastatizante. Além disso, este artigo cientifico almeja a

promocdo do conhecimento entre os cirurgides-dentistas para a obtengdo do diagndstico clinico e possiveis metodologias de
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tratamento.

2. Metodologia

Esta revisdo integrativa da literatura possui uma metodologia qualitativa, sendo baseada em Rother (2007) e Pereira et
al., (2018) e no desenvolvimento da seguinte pergunta de pesquisa: Quais 0s principais aspectos clinicos-patoldgicos e
radiograficos, assim como os principais métodos de tratamento, do ameloblastoma metastatizante?

Foi realizada uma revisdo integrativa da literatura sobre ameloblastoma metastatizante na base de dados The National
Library of Medicine, Washington DC (MEDLINE — PubMed). Para conduzir a pesquisa foram usadas as seguintes palavras-
chaves (MeSH): Ameloblastoma; Metastatisizing ameloblastoma; Metasttatic ameloblastoma; Neoplasic Metastasis e

Pathology, selecdo essa resumida no fluxograma (Figura 1) a seguir:

Figura 1 - Fluxograma de selecéo dos artigos cientificos.

P Registros encontrados na N
Identificacao # base PubMed = o # Descritores (MeSHterms)
- Aplicagao dos critérios de N
Selecio - inclusao e exclusao # Duplicatas = 3
‘ Selecionados =5
P Artigos incluidos a partir da
Elegibilidade - analise dos titulos e resumos =5

2

Inclusao # Artigos que compoem a revisao = 5

Fonte: Prdprios autores (2022).

Os critérios de elegibilidade foram os seguintes: artigos publicados na integra e gratuitamente, case reports/classical
articles sobre o tema, pesquisas em seres humanos, artigos publicados em inglés, portugués e espanhol, os quais foram
coletados no periodo de janeiro de 2000 a julho de 2021. Foram incluidos artigos constantes na lista de referéncias, que
preencheram os critérios de inclusdo, dos artigos selecionados durante a pesquisa na base de dados. As publicacbes que
preencheram todos os critérios de selecdo foram processadas para extracdo de dados. Foram incluidos ainda os artigos

referenciados nos documentos encontrados que igualmente cumpriram os critérios.

3. Resultados e Discussao

Os resultados por anélise foram representados na Tabela 1:

Tabela 1 — Anélise da selecéo dos artigos.

integra Duplicados Artigos selecionados

Artigos 8 2 5

Fonte: Prdprios autores (2022).
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Portanto, a partir dessa selecdo de artigos, foram encontrados 8 trabalhos na integra; destes, apenas 2 artigos

encontravam-se duplicados nas estratégias de busca, totalizando, assim, 5 trabalhos selecionados ap6s aplicagdo dos critérios

de elegibilidade.

A Tabela 2 apresenta um resumo de forma simples e exemplificada dos resultados analisados. Foram selecionados 5

relatos de casos que preencheram os critérios de inclusdo. Observou-se que a maioria dos casos ocorreu em mandibula, sem

predilecdo por género, com uma média de idade de aproximadamente 36 anos. O local metastatico mais comum sdo os

pulmdes. O padréo folicular € o mais comum na lesdo metastatica. Sobre o tratamento, ndo ha uma terapia padréo.

Tabela 2 - Resultado conclusivo das analises obtidas pelo estudo detalhado por cada artigo cientifico selecionado.

RESULTADOS
Casos relatados 5.
Predilecao do local de ocorréncia Mandibula.

Género Sem predilecdo.

Idade média Aproximadamente 36 anos.
Local metastatico mais comum Pulmdes.

Padrao histoldgico mais comum Folicular.

Tratamento

Néo hé terapia padrdo.

Além disso, desenvolveu-se uma tabela descritiva (Tabela 3) com as

Fonte: Prdprios autores (2022).

informagdes clinica, radiograficas e

histopatologicas, assim como o tratamento e o desfecho dos relatos de casos clinicos referentes ao ameloblastoma

metastatizante, selecionados a partir da filtragem na base de dados.

Tabela 3 - Descricdo dos casos clinicos analisados.

Autor/A | Aspectos Recorréncias Tratamento Desfecho
no _ — - — (RE)
Clinicos Radiograficos Histopatoldgicos
Ueta et | Paciente do sexo | Foi realizada uma | Caracteristicas da | 1*RE: ap6s2anos | O tumor foi | O tumor ndo res-
al., 1996 | feminino, 60 anos, | radiogra-fia lesdo de 20 anos antes: | da remo-¢do do | removido por | pondeu a
apresentou inchaco na | panoramica e | folicular com | tumor. resseccao marginal. quimioterapia. Foi
sinfise mandibular. | observou-se metaplasia es-camosa. | 22 RE: seis meses possivel observar
Cerca de 20 anos antes, | radioluscidéncia apos a | 18 RE: | sinais de focos pul-
0 paciente havia sido | policistica. 32 RE: As células esca- | mandibulectomia. | mandibulectomia monares crecentes.
submetido a curetagem | 1* RE: O tumor | mosas tinham 3* RE: 8 meses | parcial do lado direi-
de um ameloblastoma | estava causan-da apos a excisdo do | to.
no angulo da mandibula. | reabsorcéo Ossea | proliferou no tecido | tumor.
difusa e estava | conjuntivo 42RE: 1anoapds | 22 RE: exci-sao
12 RE: tumor na regido | coberto por uma | circundante, for- | @  cranio-tomia | radical do tumor.

do ramo mandibular.

22 RE: inchaco na regido
pré-auricular e fossa
infratemporal.

3* RE: Deficiéncia
visual e olho-de-briga.

42 RE: Metastase para o
pulméo.

muco-sa intacta.

3 RE: Foi
confirmada através
da TC a invasdo no
tecido infraor-bital e
base do cranio.

mando muitas ilhas
prolifera-tivas
invasivas com necrose

central. Células
tumorais hiper-
cromaticas atipicas
com infiltracgo de
células mononu-

cleares proemi-nentes
foram encontradas em
algumas areas.

anterior.

3 RE: A paciente
foi submetida a
craniotomia anterior.

42 RE: A paciente
foi submetida a
quimioterapia.
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Hayashi Paciente do sexo | 1* RE: O exame | 12 RE: ilhas epiteliais | 1% RE: 1989 18 RE: Res-seccdo | No perio-do de 6
et al., | feminino, 63 anos, | radio-grafico mos- | consis-tindo de células | 22 RE: 1992 cirir-gica e cureta- | meses desde a cirurgia,
1997 apresentou-se a uma | trou lesdo mul- | angulares fra-camente | 3% RE: 1993 gem do tu-mor. a acuidade visual
oftamologista com | ticistica e ra- | cone-ctadas que se | 42RE: 1994 28 RE: Res-secgdo | correta foi limitada a
queixa principal de | diolGcida em lado | assemelham a reticulo par-cial da man- | percepcdo da luz e seu
distarbio visual no olho | direito da | estre-lado rodeado por dibula direita o disco Opti-co direito
direito que comego | mandibula, uma camada de células 3® RE: Radio e | permaneceu atrofi-co,
repentinamente e piorou | indicando cuboi-dais com palica- quimiote-rapia. mas ndo  hou-ve
em 3 semanas. Apos | recorréncia local de | da nuclear peri-férica 4% RE: res-seccdo | evidén-cia de me-
uma semana, a sua | amelo-blastoma. distinta que se asseme- total do  tumor | tastase para oOu-tros
acuidade visual caiu de lha ao epitélio dentério orbital e do | loca-is.
0,15 para 004. A | 22 RE: sombra | interno. N&o houve parassagital frontal.
paciente possui historico | absorvente de osso | atipia celular e néo
médico de resseccdo de | no ramo mandibular. | encontramos
um ameloblastoma no caracteristicas
lado direito da | 32 RE: Nao houve | histopatologicas
mandibula aos 36 anos | detalha-mento de a-
em 1967. A paciente | chados radio- | sugestivo de
notou um inchagco na graficos. malignidade.
gengiva inferior direita,
sendo a 1° RE do | 42aRE: ComaTCe | 22 RE: o tumor, que
ameloblastoma. res-sonancia  foi | estendido para o tecido
28 RE: Radiografia | possivel — observar | mole ao redor da
constatou a recidiva. uma lesdo ocupan- | mandibula, exi-biu os
3% RE: Lesdo recorrente | o espago no apice | padres histolégicos
no tecido | orbital direito | de ameloblastoma
extramandibular. invadin-do o espago folicular e tumor
42 RE: Nao houveram | jntracraniano e epitelial indife-
apresentagbes  clinicas renciado.
da quarta recidiva. na regiao pa-
rassagital ~ frontal | 3* RE: Quase todas as
direita por-cbes eram esca-
mosas, com 6b-via
atipia celular e
atividade mitoé-tica
relativamen-te baixa.
42 RE: O tumor orbital
asseme-lhava-se as
regi-0es indiferenci-
adas no segun-do
tumor recor-rente
Lin et | Paciente do sexo | Quadro de area | Quadro folicular bem | 12 RE: 2001. A lesdo foi tratada | Apés a 6% RE o
al., 2013 | masculino, 30 anos, | cistica os-teolitica | diferencia-do, com enucleacdo | paciente recusou o
apresentou queixa | na maxila direita. caracteriza-do por | 22 RE: 2002. total e cure-tagem | tratamento.
principal de edema corddes de epitélio em 1999.
doloroso  na regido | Na 4% recor-réncia, | com uma camada | 32 RE: 2004.
zigomatico-maxilar utilizou-se da Tomo- | periférica de células 12 RE: maxi-
direito. O  exame | grafia Compu- | epiteliais  colunares | 42 Rg: 2006. lectomia par-cial.
intraoral revelou um | tadorizada(TC) para | vacuoladas em
exofi-tico ede-ma da re- | a analise | palicadas e uma regido | ga Rg: 2007. 2 o 3P RE:
gido mo-lar a tube- | radiografica, em que | central de epitélio ressecces  radicais
rosidade maxilar. Na 4% | foi possivel observar | estrelado vaga-mente 62 RE: 2008 para remogio do
RE 0 paciente | uma massa com arranja-do. ' ' tumor.

apresentou inchaco na
boche-cha direi-ta.

52 RE: Ameloblastoma
recorrente  na regiao
submandibular direita.

6% RE: Dorméncia do
lado direito do rosto.

componentes sélidos
que envolveram a
fossa pterigo-
maxilar direita.

52 RE: Radio-grafias
do térax foram
tiradas e teve-se a
observa-¢do de
regibes radiopacas
em ambos  0s
campos  pul-monar
(o paci-ente nao tem
histérico de  ser
fumante).

62 RE: Foi solicitada
um TC craniofacial
e foi  possivel
observar  a in-

42 RE: Amelo-
blastoma inva-sivo
com mar-gens livres
de tumor.

58 RE: Grandes éareas
de hiper-celularidade e
atipias citologi-cas.

4% RE: exci-sdo da
lesdo.
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filtracéo do
ameloblastoma na
base do cranio,
inclu-indo o0sso pe-
troso. Os noé-dulos
do pul-mdo, ap6s
TC do térax, do-
braram de ta-manho.

Yoshiok
a et al,
2013

Paciente do Sexo
masculino, 17 anos, com
queixa principal de
incha-¢o no lado
esquerdo da boche-cha e
re-gido mo-lar es-querda
da mandibula. O paci-
ente ndo tinha linfa-
denopatias palpa-veis
em seu pes-cogo, Sin-
tomas de parestesia ou
tris-mo.

12 RE: Um diag-néstico
de carcinoma amelo-

blastico, tipo se-
cundario, foi  deter-
minado.

A radiografia
panoramica mostrou
mal-tiplas lesdes
radiotransparentes
contendo um
segundo molar na
re-gido do ramo
mandibular
esquerdo. Uma TC
retratou uma grande

massa na mandibula
com extensa
estrutura 6s-sea

destrui-céo,
afinamen-to do o0sso
cortical e infiltracdo
no muasculo mas-
seter esquer-do.

282 RE: Tumor na
base es-querda do
cra-nio mostrada em
TC.

Pequena quan-tidade
de epité-lio com as
cara-cteristicas tipi-cas
de ame-loblastoma be-
nigno.

1?2 RE: transicdo de

amelo-blastoma para
carcinoma ame-
loblastico com
morfologia de
ameloblastoma e

citologia malig-na.

O material res-secado

mostrou  que  0S
compo-nentes do
carci-noma ocuparam
grandes  &reas e
infiltraram-se no
musculo. As células
tumorais exibiram

atipias com necrose e
mitose.

1* RE: 5 meses
apds a enucle-
acdo inicial.

22 RE: 8 meses
apds operagdo
radical.

3% RE: 21 meses
apds terapia de
feixe de ions.

Os autores
proposta de
resseccdo  tumoral

convencional
(mandibulectomia).

No entanto, 0
paciente e  sua
familia recusaram a
cirurgia radi-cal por
causa da distorcdo
pos-operat6-ria  de
seu rosto; em vez
de, ele foi submetido
a enucleagdo do
tumor duas vezes
durante um periodo
de 6

meses. A enucleagdo
inicial do tu-mor foi
reali-zada 1 més

apds bidpsia e laudo
histo-patolégico in-

dicou amelo-
blastoma com
compo-nente

atipico.

Ele recebeu uma

mandi-bulectomia
da regido do
segundo molar con-
tendo uma porgdo
dos musculos
masseter e 0

musculos
pterigbides mediais
até a cabeca do
condilo e uma parte
dos muscu-los
tempora-is. A
mandi-bula resseca-
da foi

imediata-mente  re-
construida usando o
0sso iliaco e placas
de titanio
reconstrutivas.

2% RE: Terapia por

feixes de ifons de
carbono.

Apds a descoberta da
3% RE, o pa-ciente foi
transferido  para a
emergéncia por a-
presentar quadros de
convul-sdes causados
por ede-mas cere-brais
do tumor re-corrente.
O pacien-te morreu 1
més de-pois do evento.
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Rotellini

et
2016

al.,

Paciente do Sexo
masculino, 29  anos,
apresentou inchaco na
cavidade bucal sem
sintomas.

12 RE: Tu-mor recor-
rente no seio maxi-lar
direito.

2% RE: Sem as-pectos
cli-nicos evi-denciados.
3% RE: Cefaleia frontal,
instabilidade postu-ral,
deso-rientagdo e perple-
xidade com me-méria de
curto prazo prejudicada.

O exame
radiografico

mostrou opa-cidade
difusa da parte
direita da fossa nasal
e seio maxilar, com

destrui-céo das
paredes medi-al e
inferior do seio

maxilar, e deshaste
do pavimento da
orbita.

2% RE: Foi realizada
uma TC que apre-
sentou a recor-réncia
envol-vendo a orbita
direita e o palato
duro.

3 RE: A
ressonancia
apresentou
recorréncia na fossa
infratemporal e

metastase na area
temporal direita do
cérebro.

42 RE:
metastatico
adicional no pescogo
direito.

Deposito

O aspecto histolégico
do tumor era 0 mesmo
na lesdo primaria, na
recorréncia e

nas metastases. O
tumor apre-sentou
principal-mente  um
pa-drdo  plexiforme,
caracterizado por uma
prolife-racdo de
células basais organi-
zadas em fitas
anastomosadas  com
um reticulo estrelado
imper-ceptivel. As cé-

lulas  basais e-ram
colunares e
hipercromaticas, com
nucleos

deslocados para longe
da membrana basal.
Na lesdo primaria,
areas focais do tumor
exibiam alteragBes
cisticas. N&o houve
citologia atipicas,
atividade mitdtica e
areas de necrose em
qualquer um  dos
espécimes.

12 RE: Ap6s 20
anos.

23 RE: 1 ano ap6s
al*RE.

32 RE: 10 meses
apds a 22 RE e 27
anos ap6s a lesdo
primaria.

42 RE: Ap6s 9
meses da 3* RE.

O  paciente  foi
submetido a maxile-

ctomia direita
estendida com
ressec-¢do de uma
porcdo do palato
duro com um
histolégico

diagnéstico de

amelo-blastoma.

2% RE: Res-seccao
hemi-facial com
exenteracdo orbital.

3% RE: Trata-mento
com radioterapia e
remogdo  cirdrgica
dos tumores.

43 RE: Metastase
removida
cirurgicament.

No perio-do de pu-
blicacdo do artigo
cientifico, os auto-res
evi-denciaram que o
paciente continua vivo
e com do-enga loca-
lizada no cérebro.

Fonte: Prdprios autores (2022).

Os ameloblastomas constituem neoplasias benignas que compreendem aproximadamente 19% de todas as neoplasias

odontogénicas, representando o segundo tumor odontogénico mais comum, perdendo para o odontoma (Rother, 2007; Amzerin

et al., 2011). S&o tumores localmente invasivos, de crescimento lento e continuo, que surgem principalmente na mandibula,

com quase todos 0s casos restantes ocorrendo na maxila (Mathew et al., 1997; Amzerin et al., 2011; Tolentino, 2018).

A etiologia do ameloblastoma é desconhecida. Alguns autores consideram que a lesdo surge em associagdo com

problemas na erupgdo do terceiro molar, ou em associacdo com infec¢do ou cisto, enquanto 0s outros sugerem que o trauma e

inflamacdo sdo agentes etiolégicos comuns (Wesley, Borninski e Mintz, 1977; Greer, 1997; Nguyen, 2005; Kim et al., 2014)

Alguns casos raros sdo de ocorréncia em tecidos moles, sendo designados como ameloblastomas periféricos (Wesley,

Borninski e Mintz, 1977). Esses tumores geralmente surgem na meia idade adulta, com idade media de 35 anos, sem

predilecdo sexual aparente, embora esses tumores provavelmente comecem a crescer muitos anos antes, pois ha relatos de

diagnostico em criangas a partir dos 12 anos. O risco de desenvolver esses tumores é cinco vezes maior entre os afro-

americanos do que entre os brancos (Amzerin et al.,, 2011). Apesar de suas caracteristicas histoldgicas benignas,

ameloblastoma tem a capacidade de desenvolver lesdes metastaticas em 6rgdos como os pulmdes, linfonodos cervicais, coluna

vertebral, miocardio, cranio, rim e pele (Kim et al., 2014).

Ueta et al., (1996) relataram o caso de um paciente do sexo feminino, 60 anos, que apresentou inchaco na sinfise

mandibular. A paciente possui histéria médica de curetagem de um ameloblastoma ha 20 anos e, ao longo do tratamento,

houveram 4 (quatro) recidivas. Os aspectos clinicos foram evidentes nas 4 recidivas, em que apresentaram: 12 RE — tumor na

regido do ramo mandibular; 22 RE — inchaco na regido pré-auricular e fossa infratemporal; 3% RE — Deficiéncia visual e olho-

de-briga; 4% RE — Metastase no pulmao.

As radiografias da lesdo primaria mostraram radioluscidéncia poliscistica no ramo mandibular. Ja na 1% RE foi

evidenciada a reabsorcéo 0ssea difusa e cobertura do tumor por uma mucosa intacta (caracteristica do ameloblastoma) e 3% RE
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mostrou a invasdo do tumor no tecido infraorbital e base do crénio. O tratamento baseou-se das seguintes formas: 12 RE —
mandibulectomia parcial do lado direito; 228 RE — excisdo radical do tumor; 32 RE — craniotomia anterior; 4* RE —
quimioterapia. A andlise histopatoldgica mostrou metaplasia escamosa folicular (lesdo primaria); células escamosas tinham
proliferado no tecido conjuntivo circundante, formando ilhas proliferativas invasivas com necrose central, células tumorais
hipercromaticas atipicas com infiltracdo de células mononucleares (3 RE). O tumor ndo respondeu a quimioterapia e foi
possivel observar focos pulmonares crescentes.

Hayashi et al., (1997) apresentaram o caso clinico de um paciente do sexo feminino, 63 anos, que foi consultada por
uma oftalmologista com queixa principal de distdrbio visual no olho direito que comego repentinamente e piorou em 3
semanas €, logo em seguida, apos aparigdo de inchago na gengiva inferior direita apresentou-se ao cirurgido-dentista, ja sendo
essa a 12 RE. A paciente possui historia médica de ressecgdo de um ameloblastoma no lado direito da mandibula aos 36 anos
em 1967. A paciente apresentou 4 recidivas, em que na 22 e 42 ndo apresentou manifestacdo clinica, sendo a 3% com leséo
recorrente no tecido extramandibular.

A andlise radiografica da 12 RE mostrou lesdo multicistica e radioltcida em lado direito da mandibula, ja a 22 RE
apresentou uma sombra absorvente de 0sso no ramo mandibular. Na 3% RE ndo houve realizagdo de exame radiogréfico e na 4?
fizeram uma TC e ressonancia, as quais evidenciaram uma lesdo ocupando espaco no apice orbital direito, invadindo o espaco
intracraniano e na regido parassagital frontal direita. Para o tratamento, foi realizada uma ressecgdo cirlrgica e curetagem do
tumor (12 RE), resseccdo parcial da mandibula direita (22 RE), radio e quimioterapia (3% RE) e ressec¢do total do tumor orbital
e do parassagital frontal.

O quadro histopatoldgico foi de ilhas epiteliais consistindo de células angulares fracamente conectadas, que se
assemelham a reticulo estrelado, rodeado por uma camada de células cuboidais com palicada nuclear periférica distinta, que se
assemelha ao epitélio dentario interno (12 RE). O tumor apresentou padrfes histopatolégicos de ameloblastoma folicular e
tumor epitelial indiferenciado (2% RE), por¢des escamosas, com 6bvia atipia celular e atividade mitética relativamente baixa (32
RE). Ap6s 6 meses da cirurgia, ndo se observou metastase em outros locais.

Lin et al., (2013) relataram o caso de um paciente do sexo masculino, 30 anos, que, de inicio, apresentou uma queixa
principal de edema doloroso na regido zigomatico-maxilar direito e acarretou, ao longo do tempo, o desenvolvimento de 6
(seis) recidivas. Nos aspectos clinicos, o exame intra-oral revelou um exofitico edema de regido molar a tuberosidade maxilar,
sendo tratado com enucleagdo total e curetagem, passando pelos seguintes procedimentos em cada recidiva (1* RE —
maxilectomia parcial; 2% e 32 RE — ressecg¢des radicais para remocdo do tumor; 42 RE — exciséo da leséo.

Nas radiografias da 12 lesdo, foi possivel encontrar uma area cistica osteolitica na maxila direita. Na 4% RE observou-
se uma massa com componentes sélidos que envolveram a fossa pterigomaxilar direita e regides radiopacas em ambos os
campos pulmonares, apds andlise da radiografia de térax na 5% RE. J& na 6% RE, os autores relataram uma infiltragdo do
ameloblastoma na base do crénio, incluindo o0sso petroso e aumento de tamanho dos nddulos do pulméo.

No que tange aos aspectos histopatolégicos, Lin et al., (2013) observaram um quadro folicular bem diferenciado,
caracterizado por cordBes de epitélio com uma camada periférica de células epiteliais colunares vacuoladas, em palicadas e
uma regido central de epitélio estrelado vagamente arranjado. Entretanto, apds a 4% RE tiveram alteragOes, em que se tornou
um ameloblastoma invasivo com margens livres de tumor e na 52 RE com grandes areas de hipercelularidade e atipias
citoldgicas. Apos a 62 RE, o paciente recusou tratamento.

Os autores Yoshioka et al., (2013) relataram um paciente do sexo masculino, 17 anos, com queixa principal de
inchaco no lado esquerdo da bochecha e regido molar esquerda da mandibula. O paciente desenvolveu 3 (trés) recidivas. Na 12
RE houve o diagnéstico de carcinoma ameloblastico do tipo secundario. Na radiografia panoradmica, foi possivel observar

multiplas lesdes radiotransparentes, contendo um segundo molar na regido do ramo mandibular esquerdo. Uma TC retratou
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uma grande massa na mandibula com extensa estrutura dssea destruida, afinamento do osso cortical e infiltragdo no muasculo
masseter esquerdo e tumor na base esquerda do créanio.

A andlise histopatoldgica apresentou pequena quantidade de epitélio com as caracteristicas tipicas de ameloblastoma
benigno (lesdo primaria), transicdo de ameloblastoma para carcinoma amelobléastico com morfologia de ameloblastoma e
citologia maligna. As células tumorais exibiram atipias com necrose e mitose. Os autores propuseram a ressec¢do tumoral
convencional (mandibulectomia), no entanto, o paciente e sua familia recusaram a cirurgia radical, por causa da distor¢ao pés-
operatéria de seu rosto; em vez disso, ele foi submetido a enucleacdo do tumor duas vezes durante um periodo de 6 meses.

Outrossim, o paciente recebeu uma mandibulectomia da regido do segundo molar, contendo uma porgao dos musculos
masseter e os musculos pterigdideos mediais até a cabeca do condilo e uma parte dos misculos temporais. A mandibula
ressecada foi imediatamente reconstruida usando o 0sso iliaco e placas de titanio reconstrutivas. Além disso, houve terapia por
feixes de ions de carbono na 22 RE. Ap0s a descoberta da 3% RE, o paciente foi transferido para a emergéncia por apresentar
quadros convulsivos causados por edemas cerebrais do tumor recorrente. O paciente morreu 1 més depois do evento.

No relato de Rotellini et al., (2016), mostraram o caso de um paciente do sexo masculino, 29 anos, que apresentou
inchaco na cavidade bucal sem sintomas, em que desenvolveu 4 recidivas. O paciente apresentou um tumor recorrente no seio
maxila direito (12 RE), cefaleia frontal, instabilidade postural, desorientagdo e perplexidade com memoria de curto prazo
prejudicada (3% RE); a 22 e 42 recidivas ndo apresentaram caracteristicas clinicas. Para o tratamento, foi realizada maxilectomia
direita estendida com ressec¢do de uma porcdo do palato duro (12 RE), ressec¢do hemi-facial com exenteracdo orbital (22 RE),
radioterapia e remocdo cirdrgica dos tumores (32 RE) e remocao da metastase cirurgicamente (42 RE).

O exame radiografico mostrou opacidade difusa da parte direita da fossa nasal e seio maxilar, e destruicdo das paredes
medial e inferior do seio maxilar, como também desbaste do pavimento da érbita (12 RE). Ademais, foi realizada uma TC que
apresentou a recorréncia envolvendo a orbita direita e o palato duro (22 RE) e uma ressonancia que mostrou recorréncia na
fossa infratemporal e metastase na area temporal direita do cérebro (32 RE). Na 4% RE, houve a metastase adicional no pescogo
direito.

Esse caso apresentou caracteristicas histopatoldgicas bastante evidentes de ameloblastomas, sendo um padrdo
plexiforme, caracterizado por uma proliferacdo de células basais organizadas em fitas anastomosadas com um reticulo
estrelado imperceptivel. As células basais eram colunares e hipercrométicas com nucleos deslocados para longe da membrana
basal. Na lesdo priméria, areas focais do tumor exibiam alteragGes cisticas. Os autores ndo encontraram citologia atipica,
atividade mitotica e areas de necrose em qualquer um dos espécimes. Na época de publicacdo, os autores evidenciaram que o
paciente continua vivo e com doenca localizada no cérebro.

Um ameloblastoma com potencial de malignidade ocasionalmente demonstra uma caracteristica do curso clinico que
pode causar morbidade significativa e, as vezes, a morte (Zwahlen et al., 2003). O carcinoma ameloblastico demonstrou
citologia de malignidade com hipercelularidade, nlcleos hipercromaticos, pleomorfismo nuclear, aumento das figuras
mitéticas, areas focais de necrose e invasdo vascular e perineural; além disso, pode-se observar varias ilhas de epitélio
odontogénico com degeneracdo cistica central (Dhir et al., 2003).

Um ameloblastoma pode estar presente radiograficamente como locular (geralmente de aparéncia lobular) ou
multilocular (Zwahlen et al., 2003). Existem, no entanto, vérias caracteristicas radiograficas que tornam um suspeito do
diagnostico. Como comeca dentro da mandibula e cresce lentamente, expande o cértex lingual. Radiograficamente, isso se
traduz em uma radiolucéncia que pode ser dificil distinguir de um simples cisto odontogénico (Zwahlen et al., 2003; Dhir et
al., 2003). Quase metade de todos os ameloblastomas exibem uma sobreposicdo de bolhas de sabdo ou favo de mel
multiloculares responsabilidade. As margens do defeito sdo recortadas e bem definido na maioria dos casos (Kennedy et al.,
2016).
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O diagnostico diferencial de uma radiolucéncia multilocular na mandibula inclui querubismo, granuloma de células
gigantes, mixoma odontogénico, queratocistos odontogénicos e outros, e frequentemente o diagnostico ndo é feito até que o
paciente seja diagnosticado por bidpsia (Greer, 1997; Lin et al., 2013; Yoshioka et al., 2013; Rotellini et al., 2016).
Microscopicamente, o ameloblastoma é composto por ninhos, fios e corddes do epitélio ameloblastico, todos separados por
pequenas quantidades de estroma fibroso do tecido conjuntivo (Ueta et al., 1996; Kim et al., 2014; Neville et al., 2016). Nao
obstante, as ilhas epiteliais contém porcdes centrais que sdo compostos por uma rede frouxa semelhante a do 6rgéo de esmalte.
O epitélio na periferia é composto por células colunares altas com nucleos polarizados (Greer, 1997; Nguyen, 2005; Kim et al.,
2014; Rotellini et al., 2016). No tipo plexiforme, o epitélio é arranjado em fios anastomosados e corddes. As células epiteliais
sdo fortemente opostas e com basaldide ou aparéncia cuboidal (Greer, 1997).

A Tabela 4 sintetiza a peculiaridade existente de alguns tratamentos relacionados com a lesdo do ameloblastoma
metastatizante, deixando claro, de acordo com as literaturas analisadas e comentadas anteriormente, que ndo h4 uma terapia
padréo-ouro para uniformizar as condutas de tratamento do ameloblastoma metastatizante. No entanto, a maioria dos autores
abordam a ressecc¢do cirdrgica das lesdes metastaticas como o principal fator de manejo desses tipos de casos, mas continua

havendo a necessidade de corroboracgdo paradigmatica de um protétipo de tratamento.

Tabela 4 - Alguns tipos de tratamentos sugeridos por diferentes autores considerando a peculiaridade na terapia da lesdo de
ameloblastoma metastatico de acordo com pesquisa em base de dados.

AUTORES TIPOS DE TRATAMENTO
Hertog et al., 2011 Abordagem cirdrgica no local onde houve a lesdo metastética.
Danyang et al., 2019 Radioterapia Estereotaxica Corporal e o regime de quimioterapia da

Mesna, Adriamicina, Ifosfamida e Dacarbazina (MAID).

Kanagarajah et al., 2017 Resseccdo de alca e endoscopia com fotocoagulagdo por plasma de
argonio.

Kennedy et al., 2016 Utilizagdo de dabrafenibe / trametinibe e triéxido de arsénico.

Kimetal., 2014 Resseccdo radical do pescogo ou excisdo simples, quando a leséo

envolve, respectivamente, maltiplos ou apenas um linfonodo.
Kaye et al., 2015 Terapia inicial com dupla inibi¢do de BRAF / MEK.

Acikgoz et al., 2014 Tratamento conservador.

Fonte: Prdprios autores (2022).

O progndstico depende de diversos fatores, que vao do clinico ao histopatolégico, j& que, como foi tratado
anteriormente, o ameloblastoma apresenta varios aspectos microscépicos que o difere de um paciente a outra, sendo assim, nao
h& um tratamento fixo e padrdo para todos os pacientes que possuem ameloblastoma. Portanto, é importante o cirurgido-
dentista conhecer e identificar o diagnéstico diferencial e estabelecer metas para um melhoramento do prognéstico do paciente,
como também ter sabedoria dos diversos tipos de tratamentos para esses casos.

Tomando como base a nova classificagdo dessas lesdes em quatro tipos pela Organizacdo Mundial da Satde (2017), a
variante unicistica € a de melhor prognostico (Tolentino, 2018). Para as demais variagdes do ameloblastoma, faz-se necessario
maior conhecimento do cirurgido-dentista dos aspectos histopatolégicos e diversidades de desenvolvimento, principalmente,

para que se tenha um melhor planejamento clinico para com o paciente, evitando erros de diagnéstico e tratamento.
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4. Concluséo

O ameloblastoma metastatizante representa uma lesdo odontogénica benigna rara com aspectos clinico-patolégicos
semelhantes a lesdo ndo metastatizante. Desse modo, o conhecimento da sua ocorréncia é importante no diagnéstico diferencial
de outras lesdes e torna-se necessario, visando um adequado manejo dos casos, visto que cada caso possui sua peculiaridade e
ndo ha na literatura o estabelecimento de um tratamento padrao.

Dessa forma, trabalhos futuros precisam ser desenvolvidos sobre a tematica, também apresentando os aspectos
clinico-patolégicos do processo patoldgico em questdo, mas principalmente o seu tratamento, visando proporcionar um maior
acervo cientifico de conhecimento sobre o ameloblastoma metastatizante para que se possa concretizar cada vez mais

protocolos especificos potenciais para a conducdo de cada caso.
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