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RESUMEN

Introduccion: La malignizacion de quiste dentigero a carcinoma intradseo primario es
infrecuente, poco documentada en la literatura. Corresponde del el 1 % al 2,5 % del
total de tumores odontogénicos y es exclusiva de los huesos maxilares. Mas comun en
hombres sobre 50 afios de edad. Las caracteristicas clinicas se asocian a edema,
movilidad de piezas dentarias, parestesia, y la mayoria ocurre en ausencia de dolor,
caracteristicas que hacen dificil su diagndstico y presentan un desafio para los
patélogos. Objetivo: Revisar la prevalencia de carcinoma intradseo primario derivados
de quiste dentigero en los Ultimos 15 anos publicados en PubMed. Métodos: Se realizé
una revision de la literatura en un periodo que considera los ultimos 15 afios. Se
consultd la base de datos PubMed utilizando los términos: “dentigerous cyst
prevalence”, “primary intraosseous squamous cell carcinoma”, “dentigerous primary
intraosseous squamous cell carcinoma”. Se incluyeron articulos en inglés y espafol. De
los 217 articulos, se suscribié a 39 para hacer el cruce de datos. Analisis e
integracion de los resultados: Para reconocer una enfermedad tan agresiva como
el carcinoma intradseo primario derivado de quiste dentigero hay que estudiar sus
caracteristicas clinicas, radiograficas y sintomatologia. Su intima relacién con el quiste
dentigero, el cual es el mas prevalente de los quistes del desarrollo hace fundamental
el profundo conocimiento de ambos. El carcinoma intradseo primario se presenta como
un desafio para los clinicos por su baja sintomatologia y pobre sobrevida, con un total
de 44 823 quistes odontogénicos estudiados, 9806 se diagnosticaron como quistes
dentigeros, y 22 se malignizaron a carcinoma intradseo primario, para un 0,32 % del
total. Conclusiones: La malignizacion de quiste dentigero a carcinoma intradseo
primario tiene una baja incidencia, pero se presenta silente haciendo dificil su
diagnostico precoz. Se recomienda biopsia de protocolo para cada caso de quiste
dentigero y asi evitar la baja sobrevida que produce el carcinoma intradseo primario.
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ABSTRACT

Introduction: Malignancy of dentigerous cyst into primary intraosseous carcinoma is
infrequent and scantily documented in the literature. It represents 1% to 2.5% of the
total odontogenic tumors and is exclusive of maxillary bones. It is more common among
men aged around 50 years. Its clinical characteristics are edema, tooth mobility and
paresthesia, and in most cases an absence of pain. These features hamper its diagnosis
and pose a challenge to pathologists. Objective: Review the prevalence of primary
intraosseous carcinoma derived from dentigerous cysts as published in PubMed in the
last 15 years. Methods: A literature review was conducted of papers published in the
last 15 years. The database PubMed was consulted using the following search terms:
“dentigerous cyst prevalence”, “primary intraosseous squamous cell carcinoma”,
“dentigerous primary intraosseous squamous cell carcinoma”. The papers included
were in English or Spanish. Of the 217 papers obtained, 39 were selected for data
crossing. Data analysis and integration: Recognition of a condition as aggressive as
primary intraosseous carcinoma derived from a dentigerous cyst requires examination
of its clinical and radiographic characteristics as well as its symptoms. Its close
relationship to dentigerous cyst, the most prevalent of developmental cysts, makes it
necessary to gain an accurate and deep understanding of both. Primary intraosseous
carcinoma poses a challenge to clinicians due to its low symptomatology and poor
survival. Of the total 44 823 odontogenic cysts studied, 9 806 were diagnosed as
dentigerous cysts and 22 maligned into primary intraosseous carcinoma, for 0.32% of
the total. Conclusions: Malignation of a dentigerous cyst into primary intraosseous
carcinoma has a low incidence and a silent presentation, which hampers its early
diagnosis. Protocol biopsy is recommended for each case of dentigerous cyst to prevent
the poor survival caused by primary intraosseous carcinoma.

Keywords: dentigerous cyst; carcinoma; odontogenic cyst.

INTRODUCCION

La Organizacion Mundial de la Salud (OMS) es el ente encargado de la clasificacion de
lesiones en el territorio maxilar; dentro del afio 2005 incluye quistes odontogénicos y
tumores odontogénicos; cada categoria tiene subdivisiones que abarcan el amplio
espectro de enfermedades que podemos encontrar en el sistema estomatoldgico. En la
clasificacion de tumores odontogénicos, encontramos los tumores malignos de origen
odontogénico, que incluia al carcinoma de células escamosas intradseo primario como
un tumor derivado de restos epiteliales que se da exclusivamente en los huesos
maxilares, y los dividia en tres grupos; formados de novo; formados de una neoplasia
odontogénica benigna y formados de un quiste odontogénico preexistente.(®)

Los quistes odontogénicos son un tipo de lesiones generalmente asintomaticas presente
en los maxilares donde su caracteristica principal es su cavidad que tienen un contenido
liguido o semiliquido, se rodean de una capa epitelial que es resultado de la proliferacion

y degeneracién de los restos celulares que forman las piezas dentales. Estos quistes
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causan destruccion 6sea en la zona afectada a través de procesos inflamatorios y de
presion.

Se subdividen en quistes inflamatorios y del desarrollo dependiendo de su etiopatogenia.
Dentro de esta Ultima categoria se encuentra el quiste dentigero, siendo el mas
prevalente de los huesos maxilares en esta categoria.(®

La nueva clasificaciéon de la OMS de lesiones odontogénicas del afio 2017 agrupa todos
los carcinomas primarios de huesos maxilares en un solo diagndstico, denominado
carcinoma intradseo primario, previamente conocido como células escamosas intradseo
primario. Aunque en la literatura actual hay pocos casos que acufian la nueva
terminologia el tumor sigue siendo el mismo, de caracteristicas agresivas, poca
sintomatologia, y dificil de diagnosticar por su similitud con quistes odontogénicos
benignos.(?

La malignizacion de los quistes odontogénicos estd poco documentada y su expresion es
muy rara, la incidencia de ellos varia en la literatura del 0,1 % al 3 %.(3

La sobrevida de los pacientes a los 2 afios y 5 afos es de 68,9 % y 38,8 %,
respectivamente; por lo que diagndstico precoz es esencial.®

Las caracteristicas clinicas y radiograficas que de la lesién presentan un desafio para el
clinico y el patdlogo, por lo que la biopsia de protocolo es necesaria para mejorar la
sobrevida de los pacientes. (*)

Por tanto, el objetivo es revisar la prevalencia de carcinoma intradseo primario derivados

de quiste dentigero en los Ultimos 15 afios publicados en PubMed.

METODOS

Se consulta la base de datos PubMed utilizando los términos: “dentigerous cyst
prevalence”, “primary intraosseous squamous cell carcinoma”, “dentigerous primary
intraosseous squamous cell carcinoma”; se priorizan los estudios realizados en los
ultimos 15 afios en inglés y espaiol. De los 217 articulos se suscribié a 39 articulos que
representan de manera mas integra el tema, priorizando revisiones sistematicas y
excluyendo los estudios que no contenian en sus revisiones quistes dentigeros o
carcinoma intraéseo primario, articulos en los cuales su malignizacion no derivaba de
quistes odontogénicos, estudios realizados en animales, o que estuvieran en algun
idioma que no sea inglés o espaniol.

La recoleccién y procesamiento de la informacion se realizé en un cuaderno de Microsoft

Office Excel 2007, donde se ordenaron las revistas y articulos seleccionados.
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ANALISIS E INTEGRACION DE RESULTADOS

Quistes odontogénicos

Los quistes odontogénicos se originan de los restos epiteliales remanentes de la
formacion odontogénica, estos son atrapados en el hueso y tejidos aledafios en los cuales
se expresan. Su contenido puede ser liquido o semiliquido, son asintomaticos, y
generalmente su crecimiento es lento de tendencia expansiva, con caracteristicas
benignas, aunque pueden llegar a tener tamafio de gran magnitud de no ser tratados.(®
En la clasificacion de la OMS del afio 2017, divide a los quistes odontogénicos en
inflamatorios y del desarrollo. (2

Jones”), Johnsony® Mohajerani® coinciden que existe una relacion 2:1 entre quistes
inflamatorios y del desarrollo, nosotros nos enfocaremos en la Ultima categoria.
Quistes del desarrollo

Dentro de los quistes odontogénicos del desarrollo se encuentra el quiste dentigero, el
cual se presenta como el mas prevalente en diferentes continentes del mundo; varia su
porcentaje de prevalencia entre un 10,6 a 19,4 % dentro del total de quistes
odontogénicos.(6'7'8'9'10/11'12'13'14'15'16'17'18'19'20)

Tekkesin®!) con su articulo presentado con 5088 casos en Estambul, difiere con los datos
siendo el quiste dentigero el segundo quiste del desarrollo con mas prevalencia en su
region, seguido del queratoquiste.

Quiste dentigero

Segun Zhang,*® se caracteriza por presentarse como una lesion radiollicida uniloculada
la cual envuelve la corona de un diente no erupcionado, su ubicacién predilecta es en
terceros molares inferiores sobre un 75 % en sus presentaciones clinicas. Cabe destacar
que es el estudio mas amplio en muestras que existe de quiste dentigero en la literatura.
La predileccion de esta lesion es mayor por el sexo masculino en relacion 1.6:1, y la
edad de incidencia se encuentra entre la segunda y tercera década. El diagndstico
diferencial del quiste dentigero se debe realizar con queratoquiste, ameloblastoma
uniquistico y con tumor odontogénico adenomatoide, considerando sus caracteristicas
clinicas y radiograficas.(1>:23)

Nannan Li?% refiere sobre la dificultad del diagndstico con el queratoquiste
especificamente. En su estudio el analisis demografico fue fundamental, como resultado
el quiste dentigero se daba mas en nifios y el queratoquiste en adolecentes, al ser la
ubicacidn, caracteristicas clinicas y estudios radiograficos similares, aunque el estudio
histopatologico es el procedimiento a eleccion para tener certeza del diagnodstico

definitivo.
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El tratamiento del quiste dentigero deberia ser la enucleacidon como primera eleccidon. Si
del tamafio es considerable o existe compromiso de los tejidos nerviosos circundantes,
la marsupializacion debera ser la mejor opcion de tratamiento. (2>

Tumores odontogénicos

Dentro de la nueva clasificacion de la OMS, los tumores odontogénicos se dividen en dos
grupos, benignos y malignos. En el segundo grupo podemos encontrar el carcinoma
ameloblastico, carcinoma odontogénico esclerosante, carcinoma odontogénico de células
claras, carcinoma odontogénico de células fantasmas, carcinosarcoma odontogénico,
sarcoma odontogénico y por ultimo y el de nuestro interés, el carcinoma intradseo
primario.(?

Carcinoma intradéseo primario

Acuiado inicialmente en el afo 1972 como carcinoma intradseo primario de células
escamosas (0 en inglés primary intraosseous squamous cell carcinoma) por la OMS, se
subclasificd por el mismo ente mundial el afio 2005 en los siguientes 3 tipos:

Tipo I: de novo

Tipo II: formados de quistes odontogénicos preexistentes

Tipo III: formados de neoplasias odontogénicas benignas preexistentes.(

En la nueva clasificacion del afio 2017 de la OMS se unifica en solo una categoria por su
dificultad de evaluar su origen, donde se renombra a carcinoma intradéseo primario.(®
Radiograficamente se observa como una lesidon osteolitica con bordes difusos de gran
agresividad local. La literatura coincide en que la presentacién puede variar en tener
bordes definidos sin que se mantenga la cortical ésea, y en otros casos se expresan
calcificaciones intralesionales. La destruccion ésea en algunos casos abarca desde el
condilo hasta el cuerpo mandibular.(26:27,28,29,30)

En algunos casos la lesidon aparece semejante a un pequefio quiste interradicular de
aspecto radiollcido, sin producir reabsorcidén radicular ni expansion de tablas, pero se
destaca que los bordes de la neoplasia se observan sin bordes definidos y en corto tiempo
presenta reabsorcion en la cortical 6sea.t)

La ubicacion del carcinoma intradseo primario se encuentra en un 79 % en la mandibula
y 21 % en el maxilar, siendo su predileccion en la zona de los terceros molares inferiores
asociado a piezas dentales retenidas. Se expresa entre la sexta y octava décadas de vida
y tiene una predileccion por el sexo masculino en relacion 2:1. Su patogénesis se origina
principalmente de quistes radiculares, quistes dentigeros y queratoquiste y representa
entre el 1 % y 2 % de todos los canceres bucales.(32:33:34)

Clinicamente este tumor se expresa en su mayor parte como una masa dolorosa, que

expande tejidos éseos adyacentes. En menor porcentaje se presenta como una masa
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asintomatica y podria expresar parestesia o anestesia en los tejidos nerviosos cercanos
al tumor.(32)

Al ser un tumor maligno sus modalidades de tratamiento varian segln extensién de
dafio, presencia de metastasis y otros factores intrinsecos de los equipos médicos o
propios de los pacientes, pero todos los autores recomiendan tomar una aproximacion
quirdrgica agresiva en torno a ellos. Si el tumor se encuentra intramural dentro de una
lesion quistica, solo la cirugia es el tratamiento a eleccidn, pero si los margenes del
tumor son positivos o el tumor se encuentra rodeado por hueso se debe indicar una
terapia coadyuvante. En el mayor porcentaje de casos se utiliza radioterapia, y en su
menor parte se suma la quimioterapia a la radioterapia tradicional. Aunque el uso de
ellas ha sido considerado controvertido por la falta de casos clinicos, se observa la
mejoria significativa en el control local y regional de la enfermedad cuando la terapia
coadyuvante es utilizada.(33

El porcentaje de metastasis del carcinoma intradseo primario se describe desde un 30
% hasta un 50 %, por lo que la diseccion de linfonodos cervicales se realiza en un gran
porcentaje de los casos.(30:32,34)

Histopatoldgicamente el carcinoma intradseo primario se presenta como un carcinoma
escamoso de bajo grado, bien o moderadamente diferenciado derivado de revestimiento
quistico. Su factor estimulante para la transformacién de lesién quistica benigna a tumor
maligno es poco entendida, pero se asocia a inflamacion e infecciones cronicas.>

La sobrevida de los pacientes con carcinoma intradseo primario se eleva al 62 % a los 2
afos y 38 % a los 5 afios, y la recurrencia de este alos 1, 2 y 5 afios son de 48,8 %,
55,7 % y 75,9 %, respectivamente.(30:32,36,37)

El universo de quistes odontogénicos existentes en el total de los articulos revisados
asciende a 44 823, de los cuales 9 806 se presentaron como quiste dentigero resultando
en un 21,8 %. La edad promedio es de 31,1 afios y es mas prevalente en hombres en

una proporcién 1,65:1 (tabla 1).
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Tabla 1 - Quistes odontogénicos existentes en el total de los articulos revisados

; Edad Proporcion Quistes Quistes
Articulo . L )
media H:M odontogénicos | dentigeros

Ochsenius y otros(® - 1,7:1 2944 546
Jones y otros(”) 40,8 1,86:1 7212 1292
Johnson y otros(® - - 18 297 3772
Mohajerani y otros(® 27,6 1,45:1 348 40
Villasis-Sarmiento vy

27 1,6:1 753 309
otros(19
Fomete y otros(*t) 26,3 1,2:1 64 21
Kambalimath Y

24,6 1,17:1 150 26

otros(12)
Ha y otros(3) - 1,19:1 219 123
Del Corso Righi vy

39 1,7:1 1117 120
otros(4
Demirkol y otros(16) 30,8 1,66:1 149 40
Patil y otros*”) 31,8 - 134 132
de Souza y otros(1?) 21,3 1,4:1 1019 205
Selvamani y otros(?® 21,5 2,9:1 153 31
Tekkesin y otros(?1) 32,8 1,53:1 5088 529
Zhang LL y otros(? 35 1,6:1 6807 2082
Terauchi My otros(?3) 45,9 1,86:1 - 257
Liy otros(®4 - 2,0:1 369 281
Promedio 31,1 1,65:1 - -
Total - - 44 823 9806

Del total de tumores odontogénicos, 256 casos fueron diagnosticados como carcinoma
intradseo primario, y aproximadamente 22 ellos se considerd tener un origen derivado
de quiste dentigero. Por lo cual, el carcinoma intradseo primario constituye entre el 1-

2,5 % de todos los tumores odontogénicos, y 1-2 % de todos los canceres bucales. El
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promedio de edad es de 52,7 afios y se da 2,5 veces mas en hombres que en

mujeres(32:38.39) (tabla 2).

Tabla 2 - Casos diagnosticados de carcinoma intradseo primario

CIOP
) derivados | Edad | Proporcion
Articulo CIioP
de quiste | media H:M
dentigero

Wenguang y otros® 77 - 58,8 3,1:1
Pardhe y otros 1 - 50 1,0:0
Geetha y otros (26 1 - 76 1,0:0
Lukandu y otros (?7) 1 - 34 0,0:1
Naruse y otros (28) 6 - 71 5,0:1
Martinez-Martinez y

1 - 37 0,0:1
otros (29
Huang y otros (39 39 - 54 2,0:1
Boni y otros (31 6 - 45,6 2,0:1
Bodner y otros (32 116 19 60,2 2,3:1
Medawela y otros 34 1 - 50 0,0:1
Grisar y otros (3°) 1 - 25 1,0:0
Spinelli y otros (36) 2 - 70 2,0:0
Alotaibi y otros (37) 1 - 37 1,0:0
Panneerselvam y

1 1 76 1,0:0
otros (38)
Gay-Escoda y otros

2 2 37.5 1,0:1
(39)
Promedio 52,7 2,5:1
Total 256 22

CIOP: carcinoma intradseo primario.

La ultima clasificacion de la WHO (2017) clasifica a todos los carcinomas de huesos

maxilares en una sola entidad llamada carcinoma intradéseo primario, siendo un tumor

http://www.revestomatologia.sld.cu/index.php/est/article/view/2448



Revista
cubana de | Estomatologia

Organo Oficial de la Sociedad Cubana de Estomatologia Rev Cubana Estomatol. 2020;57(2):e2448

de caracter exclusivo de estos huesos, ya no se diferencia segin su origen de novo,
derivado de una neoplasia benigna o derivado de un quiste odontogénico. (2

El desarrollo de estos tumores se deriva de los restos epiteliales odontogénicos, aunque
su patogenia aln no es clara, se ha sugerido que la inflamacién crénica cumple un papel
preponderante en la malignizacién del epitelio quistico, lo cual es ampliamente aceptado
por la comunidad cientifica.(39

La revision realizada en los ultimos 50 afios demuestra que la malignizacion de quiste
dentigero a carcinoma intradseo primario es una entidad extremadamente rara, los
tumores se dan en un 0,27 % y su diagndstico se ve dificultado por la poca
sintomatologia con la cual cursan las lesiones. La principal caracteristica clinica es el
aumento de volumen, el cual puede o no presentar dolor, parestesia, movilidad de piezas
dentales, entre otros.(32)

El Carcinoma Intraoseo Primario presenta una pobre sobrevida de un 38 % a los 5 afios,
tiene una reincidencia del 75,9 %, y se ha reportado que las metastasis se dan hasta en
el 50 % de los pacientes.(36)

El tratamiento de estos tumores debe ser determinado segun su extensién, si el tumor
se encuentra in situ, la cirugia y el seguimiento es la primera linea, aunque por su alta
tasa de metastasis la lifadenectomia de cuello se realiza hasta en el 60 % de los casos;
seguido por radioterapia y quimioterapia.(3?

Dentro de los factores de riesgo podemos considerar a los hombres sobre 50 afios con
lesiones sospechosas de larga data, focos inflamatorios crénicos, quistes odontogénicos

y neoplasias benignas.

CONCLUSIONES

La malignizacion de quistes odontogénicos a carcinoma intradseo primario es una rara
entidad, mas presente en hombres con edad sobre 50 afios.

Su baja sobrevida, alta tasa de metastasis y reincidencia hacen preponderante el
diagnostico y tratamiento precoz de la enfermedad. Biopsia y analisis histopatoldgico
debe ser protocolo considerando las lesiones y factores de riesgo estudiadas en este

articulo.
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