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RESUMO

Cistos Odontogénicos Glandulares (COG) séo lesdes benignas originarias do
epitélio ectomesenquimal do esmalte, sendo classificados como cistos odontogénicos de
desenvolvimento. O objetivo deste trabalho foi tracar um perfil clinico, radiografico e
anatomopatolégico dos COGs a partir de uma analise de dois casos clinicos
diagnosticados na Clinica de Estomatologia do Departamento de Patologia e Diagndstico
Oral da Universidade Federal do Rio de janeiro e compara-los com relatos de casos
obtidos na literatura. Foi realizado uma busca em prontuarios na Clinica do ano de 2010
até 2019 onde foram selecionados dois casos clinicos dessa entidade que preenchiam
os critérios elegibilidade. Clinicamente, ambos se apresentaram como aumentos de
volume bem delimitados, assintomaticos, em localizacdo incomum quando comparados
com as revisdes de literatura. Em exames de imagem, revelaram-se com imagens
radiolicidas uniloculares, bem delimitados com aproximadamente 04 centimetros nem

seu maior diametro. O diagnostico final foi feito a partir da analise anatomopatologica.

Foi realizado busca na literatura incluindo apenas casos clinicos dessa leséo,
analisou-se 65 casos clinicos distribuidos em 49 publicagdes cientificas. A analise

estatistica da frequéncia de cada caracteristica foi apresentada de forma descritiva, 0



género masculino acometeu 52% (n=34), a idade dos pacientes variou de 12 a 82 anos.
A localizacdo mais comum foi regido anterior de mandibula com 33% (n=22). Aspecto
radiografico unilocular bem delimitado caracterizou 65% dos casos, expansdo éssea
estava presente em 74% (n=38), auséncia de deslocamento dentario em 64% (n=30). O
rompimento de cortical éssea esteve presente em 51% (n=19). A modalidade de
tratamento mais comum foi a enucleacdo com 56% (n=29). O tempo de acompanhamento
variou de 06 meses a 15 anos. As caracteristicas anatomopatoldgicas mais presentes
em 74% (n = 37) dos casos foram a presenca de microcistos intraepiteliais ou espacos
semelhantes a ductos forrados por uma camada Unica de células cuboidais para
colunares. Os casos encontrados na busca de prontuarios variaram na localizacdo e
idade dos pacientes, nos outros aspectos, ndo foi encontrado alteracdes comparados
com os dados da literatura. O conhecimento do perfil clinico e microscopico dessa

entidade patoldgica é fundamental para o seu correto diagnéstico e tratamento.

Palavras-Chave: Cisto Odontogénico Glandular, Cistos Odontogénicos.



ABSTRACT

Glandular Odontogenic Cysts (GOC) are benign, originating from the enamel
ectomesenchymal epithelium, being classified as developmental odontogenic cysts. The
objective of this work was to trace a clinical, radiographic and anatomopathological profile
of the COGs from an analysis of two clinical cases diagnosed at the Stomatology Clinic of
the Department of Pathology and Oral Diagnosis of the Federal University of Rio de
Janeiro and compare them with case reports collect in literature. A search was carried out
on medical records at the Clinic from 2010 to 2019, where two clinical cases of this entity
that met the eligibility criteria were selected. Clinically, both separate as well-defined,
asymptomatic swelling in an unusual location when compared to the literature reviews. In
imaging exams, they were revealed with unilocular radiolucent images, well delimited with
approximately 04 density in greater diameter. The final diagnosis was made from
anatomopathological analysis.

The literature search was performed including only clinical cases of this lesion,
65 clinical cases were analyzed, distributed in 49 scientific publications. A statistical
analysis of the frequency of each characteristic was presented in a descriptive way, the
male gender affected 52% (n = 34), the age of the patients ranging from 12 to 82 years.
The most common location was the anterior mandible region with 33% (n = 22). Well-
defined unilocular radiographic aspect characterized 65% of cases, bone expansion was
present in 74% (n = 38), absence of tooth displacement in 64% (n = 30). Bone cortical
disruption was present in 51% (n = 19). The most common treatment modality was
enucleation with 56% (n = 29). The follow-up time ranged from 06 months to 15 years.

The anatomopathological characteristics most present in 74% (n = 37) of the cases were



the presence of intraepithelial or similar microcysts similar to ducts covered by a single
layer of cuboidal cells for columnar. The cases found in the search for medical records
varied in the location and age of the patients, in other aspects, no changes were found
compared with the data in the literature. Knowledge of the clinical and microscopic profile

of this pathological entity is essential for its correct diagnosis and treatment.

Key words: Odontogenic Cysts, Glandular Odontogenic Cyst.
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1. INTRODUCAO

Cistos e tumores odontogénicos sao lesbes que se originam de
remanescentes epiteliais e mesenquimais oriundos da embriogénese dentaria. Os cistos,
em sua classificacdo mais recente, do ano de 2017, pela Organizacdo Mundial da Saude
(OMS) foram divididos em dois grupos de acordo com a etiologia da lesdo, denominados
cistos de desenvolvimento e cistos inflamatorios (Soluk-Tekkesin et al. 2018).

Os Cistos Odontogénicos Glandulares (COG) sao classificados como cistos
de desenvolvimento. De acordo com a OMS possuem um padrao anatomopatoldgico de
etiologia epitelial com células simulando um padréo atipico de ductos de glandulas
salivares ou diferenciacao glandular. (Speight e Takata 2018)

Padayachee e Van Wyk (1987) foram o0s responsaveis pela primeira
publicacao cientifica que relatou os COG, sendo inicialmente denominados como cistos
sialo-odontogenicos. Esses autores descreveram dois casos de lesdes com as mesmas
caracteristicas clinicas, radiograficas e histopatolégicas entre si e com semelhancas ao
cisto botridide e ao carcinoma mucoepidermaéide intraésseo, porém, ndo sendo possivel
classificar microscopicamente como nenhuma das duas entidades patoldgicas.

No ano seguinte, Gardner et al. (1988), relataram oito casos de cistos
produtores de muco, descrevendo as suas caracteristicas anatomopatoldgicas,
denominando-os pela primeira vez como cistos odontogénicos glandulares. Segundo a
publicacéo, a sua origem odontogénica pode ser confirmada pela presenca de estruturas
semelhantes a esferas epiteliais presentes no revestimento epitelial. Essas alteracdes
sdo comumente encontradas em outras entidades patoldgicas ja reconhecidas como o

cisto periodontal lateral, cistos odontogénicos botridides e tumores odontogénicos
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adenomatéides, sugerindo que possa ser uma variacédo dessas patologias.

Esses cistos ocorrem exclusivamente em 0Ssos gnaticos e apresentam
frequéncia estimada entre 0,12% a 0,13% entre todos os cistos odontogénicos. (Faisal,
Ahmad, Ansari 2015). Além da baixa incidéncia, as caracteristicas clinicas, radiograficas
e seu perfil epidemiolégico ndo estdo bem caracterizados na literatura, principalmente,
por se tratar de uma les@o ha pouco tempo descrita. Apesar disso, estudos mais recentes
descrevem como caracteristicas usuais aumento de volume assintomatico e imagem
radiografica com um padrdo radioltcido unilocular ou multilocular com bordas bem
definidas. (Chrcanovic e Gomez 2018; Figueiredo, Dinkar, Khorate 2016; Faisal, Ahmad,
Ansari 2015)

O diagnéstico dessa entidade patoldgica é realizado através de analise
anatomopatoldgica do material obtido por bidpsia ou pela remocéao cirtrgica da lesdo. No
entanto, os critérios microscopicos ndo sdo totalmente aceitos pela comunidade
cientifica, devido ao amplo espectro de padrdes histopatoldgicos que esse cisto pode
apresentar. (Fowler et al. 2011; Kaplan, Anavi, Hirshberg 2008). Além disso, algumas
caracteristicas microscépicas possuem semelhanca com outros cistos odontogénicos
como dentigero, botridide e radicular. (Fowler et al. 2011)

Tendo em vista a area de atuacdo, o cirurgido-dentista é o profissional mais
indicado para o diagndstico dessa patologia. Portanto, esse estudo tem Esse estudo tem
por finalidade descrever as caracteristicas clinico-radiograficas e anatomopatologicas do
COG e seu comportamento a partir de uma analise retrospectiva de dois casos clinicos

diagnosticados na Faculdade de Odontologia da UFRJ
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2. OBJETIVO

Descrever as caracteristicas clinicas, radiograficas e histopatolégicas de casos
clinicos de pacientes com COG diagnosticados no Servico de Estomatologia do
Departamento de Patologia e Diagnostico Oral da Faculdade de Odontologia da
Universidade Federal do Rio de Janeiro (UFRJ) e compara-los com as caracteristicas
clinicas, radiograficas e anatomopatoldgicas obtidas através dos relatos de casos clinicos

levantados na literatura.

3. DESENVOLVIMENTO

3.1Material e Método

A pesquisa foi submetida e aprovada pelo Comité de Etica e Pesquisa do

Hospital Universitario Clementino Fraga Filho sob nimero 3.363.386. (Anexo 1)

3.1.1 Delineamento para obtencéo dos relatos de caso:

Trata-se de um estudo observacional retrospectivo desenvolvido no
Departamento de Estomatologia e Diagnostico Oral da Faculdade de Odontologia da
UFRJ. Os relatos de caso foram obtidos a partir do levantamento das fichas clinicas com
o total preenchimento das informacdes dos pacientes atendidos no Servico de
Estomatologia no periodo de 01 de janeiro de 2010 a 31 de dezembro de 2019, cujo

diagnastico foi COG.
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3.1.2 Critérios de elegibilidade para obter os relatos de caso

Critérios de incluséo:
e Paciente com diagnostico anatomopatologico de Cisto Odontogénico Glandular;
e Paciente tratado no proprio departamento;

e As lesdes devem ser primarias e nao recidivantes.

Os dados clinicos dos participantes da pesquisa foram obtidos através de seus
prontuarios odontoldgicos. As informacfes contidas na anamnese dirigida, tais quais
queixa principal, histéria da doenca atual, historia patolégica pregressa e dados
sociodemogréficos de cada um dos participantes de pesquisa foram registrados em uma
planilha eletrénica (Microsoft Word 2018).

Com o objetivo de estabelecer uma padronizagéo das informacdes coletadas,
foi seguido o checklist de recomendacdes para transcricdo de relatos de casos clinicos
da CARE (Case Report Guidelines). Esse documento tem como objetivo auxiliar na
organizacdo das informacdes, servindo de um guia para melhorar a qualidade das
publicacdes cientificas. (Riley 2017) (Tabela 01)

As imagens fotograficas intraorais e extraorais, quando possiveis, foram
realizadas nas consultas iniciais e de acompanhamento. As imagens radiolégicas
(radiografias panoramicas e tomografias computadorizadas) e fotos das laminas
anatomopatologicas foram obtidas no Servico de Radiologia Oral e do Laboratorio de

Patologia Oral da UFRJ respectivamente. As imagens selecionadas ndo apresentavam
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nenhuma identificacdo dos participantes.

A fim de minimizar a exposi¢cdo dos pacientes e consequentemente 0s riscos a
integridade psiquica, fisica e social dos mesmos, foi instituido um codigo alfanumérico
para identificar as fotos e imagens diagndsticas de cada paciente selecionado. Esse
codigo € o mesmo das fichas clinicas dos pacientes. Além disso, quando existiram fotos
extraorais, foi realizado um tratamento das mesmas, com o velamento dos olhos para
evitar a identificacdo dos envolvidos. Todos os pacientes analisados assinaram o Termo
de Consentimento Livre e Esclarecido (TCLE). Por fim, 0 manuseio do material com as
informacdes dos pacientes foi realizado nas dependéncias da UFRJ a fim de minimizar
a possibilidade de extravio dos dados.

As informacfes obtidas neste estudo foram comparadas com dados obtidos na
literatura sobre o tema e discutidas, com o objetivo de aumentar o conhecimento acerca
dessa condicao patologica e oferecer subsidios para que o profissional tenha base para

o0 seu diagnéstico.
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TOPICOS DESCRICAO DO ITEM
Informacdes | 1) Descrever as informacdes especificas do paciente nao identificadas
do Paciente | por ele;
2) Queixa principal e sintomas do paciente;
3)Histéria médica, familiar e psicossocial, incluindo informacfes
genéticas relevantes;
4) Intervencdes anteriores relevantes com resultados (Se houver).
Achados 1)Coletar informagBes sobre exame fisico e achados clinicos
Clinicos significativos.
Linha Do 1)Organizar o histérico de atendimentos acerca do COG.
Tempo
Avaliacdo | 1) Descrever os ferramentas auxiliares para diagnéstico (uso de
Diagnostica | fotografias e imagens radiogréficas) ;
2) Citar possiveis desafios de diagndéstico (acesso a testes, fatores
financeiros ou culturais);
3) Analisar diagndsticos diferenciais;
4) Avaliar Progndéstico.
Intervencdo | 1) Enumerar quais as modalidades de intervencdo terapéutica

Terapéutica

ocorreram,

2) Descrever as mudancas no tratamento, com justificativa, se houver.

Proservacgéao
e
Resultados

1) Avaliacao objetiva apds a intervencdo terapéutica pelo profissional e
pelo paciente;

2) Acompanhar regularmente dos pacientes e avaliar possiveis
recidivas;

3) Analisar a adesao a intervencgao e tolerabilidade;

4) Eventos adversos ou imprevistos.

Tabela 01: Sequéncia para obtencdo dos dados dos casos coletados adaptados da

CARE checklist



3.1.3 Delineamento da busca na literatura

Foi realizada uma busca nas bases de dados PUBMED, LILACS e SCIELO com
as chaves de busca de acordo com a tabela 02. Esses descritores poderiam estar tanto
no texto, como no resumo ou no titulo das publicacdes. Por estar mais consolidado o
perfil clinico e anatomopatoldgico dessa leséo a partir de 2010 com o artigo de Fowler et

al 2011, delimitou-se o periodo de busca das publicacGes de 01 de janeiro de 2010 até

31 de dezembro de 2019.

BASE DE DADOS

CHAVE DE BUSCA

PUBMED “glandular odontogenic cyst” OR “sialo-odontogenic cyst”

LILACS "glandular odontogenic cyst" OR "cisto odontogenico
glandular" OR "Quiste odontogénico glandular"

SCIELO "glandular odontogenic cyst" OR "cisto odontogenico

glandular" OR "Quiste odontogénico glandular"

Tabela 02. Chaves de busca nas bases de dados
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3.1.4 Critérios de elegibilidade da busca na literatura

Critérios de Incluséo:
e Artigos de relatos de casos clinicos ou série de casos clinicos.
Critérios de exclusdo:
e Publicagcbes que ndo foram possiveis a leitura completa do artigo cientifico devido
a indisponibilidade da plataforma ou contato com o autor.
e Publicagcbes em que os relatos ou series de casos estiveram disponiveis em

diferentes bases de dados.

Os dados coletados foram alocados em uma tabela do software Office do Microsoft
Word 2018 idealizada por nés. O material obtido foi dividido em dois arquivos, um para
caracteristicas clinico-radiogréaficas e outro para caracteristicas anatomopatolégicas.

Foi criado um campo da tabela para descrever o ano e o autor da publicacéo

Para o primeiro arquivo, os dados da tabela incluiram achados do exame clinico e
radiografico dos casos clinicos. Quatorze campos da tabela foram separados a seguir
relacionados: ano da publicagcéo, autor, género, idade, 04 campos para a localizacao da
lesdo (maxila anterior, maxila posterior, mandibula anterior e mandibula posterior),
aspecto radiogréfico, deslocamento dentario, rompimento de cortical, expansdo 6ssea,
modalidade de tratamento, tempo de proservacao.

Devido a escassez de informagOes sobre as imagens radiograficas e a quase
totalidade das publicacdes se apoiar em radiografias panoramicas, a analise radiografica
se limitou apenas em descrever se eram lesfes uni ou multiloculares. Nao foram

consideradas as imagens de Tomografia Computadorizada pois a grande maioria das
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publicacdes ndo descreveu esse tipo de exame de imagem. Quando ndo houvesse
presenca de um achado clinico ou radiografico, o campo correspondente foi marcado
com a sigla NR (N&o relatado).

Os achados anatomopatologicos para o diagnéstico de COG seguiram 0s critérios
estabelecidos por Fowler et al. (2011). Foram alocados dez critérios, que de acordo com
0 artigo, sdo as caracteristicas principais para o diagnéstico dessa entidade patoldgica:
superficie com células cuboidais eosinofilicas (células hobnail), microcistos intrapiteliais
ou espacos semelhantes a ductos forrados por uma camada Unica de células cuboidais
para colunares, secrecao apocrina das células cuboidais eosinofilicas, células claras ou
vacuoladas, revestimento do cisto com espessura variavel, projecdes papilares ou
ciliadas, células caliciformes (taca) mucosas, esferas epiteliais ou placas espessas, cilios
e multiplos compartimentos. Caso houvesse a presenca do achado microscépico foi
marcado a letra “X”, se nédo foi identificado a caracteristica, o0 campo foi deixado em
branco o espaco correspondente ao caso clinico.

Em ambas as tabelas, quando houvesse mais de um caso clinico no mesmo artigo,

0s campos relacionados a artigo e ano da publicacéo foram repetidos.
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3.2. RESULTADOS

3.2.1 Estudo Retrospectivo: Relato de Dois Casos

Durante o periodo analisado foram identificados inicialmente sete casos de

COG, desses, dois foram selecionados por preencherem os critérios de elegibilidade.

3.2.2 Caso clinico |

Paciente AML, 17 anos, género feminino, compareceu ao Ambulatério de
Estomatologia com queixa de dor em regido mandibular posterior do lado direito. A
paciente relata inicio dos sintomas h& cerca de um ano, iniciando com discreto
desconforto associado ao dente 46. Histérico de tratamento endoddntico ha 8 anos no
mesmo elemento dentario e troca de restauracdo ha poucas semanas. Ao exame fisico
intraoral foi observado aumento de volume bem delimitado com expanséo da cortical e
apagamento do fundo de vestibulo em area de dente 46. Nota-se auséncia de
linfonodomegalias cervicais. O resultado do teste de vitalidade pulpar foi positivo para os
dentes 45 e 47, o0 elemento 46 apresentou-se nao responsivo.

Na radiografia panoramica, nota-se area radioltcida unilocular bem definida
em corpo de mandibula, envolvendo elementos dentarios 45, 46, 47. Presenca de
imagem radiopaca em coroa e raizes de elemento 46, compativel com restauragéo
protética fixa e material obturador nos canais radiculares. Nao ha reabsorc¢des radiculares
nos dentes envolvidos. A lesdo ndo compromete a regiao basilar 6ssea e apresenta-se

com margens escleréticas (Figura 01). Em tomografia computadorizada, nos cortes
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coronal e axial, observa-se expansao das corticais vestibular e lingual mandibulares. Ha
um adelgacamento de ambas as corticais na regido e descontinuidade da cortical lingual
na regido periapical do elemento 46. Observa-se presenca de reabsorcao 6ssea do teto

do canal mandibular. (Figura 02)

Figura 01: Radiografia Panoramica Inicial
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Figura 02: Tomografia Computadorizada Inicial: A e B: Reconstrugbes Sagitais, C:

Reconstrugéo axial, D: Reconstrugéo Coronal
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Os diagnésticos diferenciais foram de cisto 6sseo simples, queratocisto
odontogénico e cisto radicular inflamatorio. Realizou-se bidpsia incisional da lesédo. O
material foi fixado em formol 10% e seguiu para estudo anatomopatologico no Laboratoério
de Patologia Oral da Faculdade de Odontologia da UFRJ.

Em anélise microscopica da lesdo, apos coloracdo de hematoxilina e eosina,
no corte de menor aumento foi identificado estrutura cistica, revestida por epitélio
pavimentoso ndo ceratinizado apresentando células de nucleos basofilicos, citoplasmas
anfofilicos (coloracdo variada de vermelho e azul) e vacuolados, localizadas nas
camadas intermediarias e superficiais. O coérion fibrosofibrilar com acumulos de
leucdcitos mononucleares, nas porcdes subepiteliais € permeado por fibroblastos e
pequenos vasos. (Figura 03)

Em maior aumento, observa-se um fragmento de capsula fibrosa revestida de
epitélio pavimentoso nao ceratinizado apresentando areas mais espessas, em permeio a
este epitélio ha a presenca de células vacuoladas. Em detalhamento da &rea demarcada,
nota-se hiperplasia das camadas, basal e intermediérias, e a presencga de vacuolos de
permeio. Células da camada superficial com decaptacdo citoplasmatica. Cérion fibroso
fibrilar com raros fibroblastos, leucécitos, capilar de permeio. (Figura 03) O laudo foi de

Cisto Odontogénico Glandular. (Anexo 2)
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Figura 03: Recortes anatomopatologicos: A em menor aumento e B E B1 em maior

aumento com detalhe
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O tratamento proposto foi a enucleacéo total da lesdo. (Figura 04 e 05)

A paciente compareceu em consultas periddicas ao Ambulatorio de
Estomatologia para acompanhamento clinico e radiografico. Apds 8 meses a paciente
retornou ao departamento relatando queixa algica em dente 46. Radiograficamente
apresentava neoformacdo Ossea na regido da lesdo dentro do padrdo esperado,
entretanto, notava -se imagem radiollcida entre os 4pices das raizes do dente 46. (Figura
06) A paciente foi encaminhada a Clinica de Endodontia da Faculdade de Odontologia
da UFRJ para avaliacdo, o qual foi indicado a exodontia do elemento. Realizou-se o
procedimento e o material curetado foi enviado para analise anatomopatolégica com

diagndstico de cisto inflamatério radicular.

Atualmente a paciente encontra-se em acompanhamento no Departamenteo de

Diagnostico Oral e ndo apresenta intercorréncias.
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Figura 04: Fotografia Clinica intrabucal: A: Pré-operatéria, B: Transoperatoria e

enucleacao da lesdo, C: P0Os operatéria
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Figura 05: Material enviado para analise anatomopatoldgica

Figura 06 Radiografia Panoramica apés 8 meses da enucleacao
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3.2.3 Caso clinico Il

Paciente FFS, 33 anos, género feminino, compareceu ao Ambulatério de
Estomatologia encaminhada por seu cirurgido-dentista clinico para avaliacdo de lesao
flutuante em regido de maxila direita. A paciente possui historia pregressa de cirurgia
ortognatica realizada ha 15 anos. No exame fisico intraoral foi evidenciado aumento de
volume em regido de maxila a direita com consisténcia fibroelastica com ponto de
flutuacéo, sem sinais flogisticos (Figura 07). A paciente ndo apresenta comorbidades. O
profissional que a encaminhou realizou atendimento cerca de trés semanas antes da
consulta inicial, o qual drenou o fluido no ponto de flutuacdo ocorrendo de imediato a
reducdo do tamanho da leséo, entretanto, apos poucos dias houve aumento de volume
novamente. Nao ha informacdes acerca das caracteristicas do material coletado, nem se
foi encaminhado para analise anatomopatoldgica. A paciente relatava estar em uso de
medicacdo antibidtica (Clavulin®), prescrito pelo cirurgido-dentista que realizou o
atendimento.

A avaliacao radiogréfica inicial evidenciou-se leséo radioltcida unilocular com
limites bem definidos entre os dentes 11 e 15, presenca de reabsorcao radicular nos
dentes 11 e 12 e extensa restauracdo disto-oclusal no segundo premolar direito.
Presenca de aparelho ortodontico em arcada superior com brackets entre 14 e 25, placas
cirdrgicas e pinos para estabilizacado 0ssea encontrados em regido de maxila em ambos
os lados. (Figura 08) Em Tomografia Computadorizada nota-se extensa leséo flutuante
acometendo o processo alveolar da maxila, estendendo-se da linha média até o primeiro
molar, elevando o assoalho da fossa nasal e mais discretamente do seio maxilar direito,

alargando o forame incisivo e projetando-se através deste superiormente para a fossa
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nasal e inferiormente para a cavidade oral. H4 componente de partes moles associado a
leséo, ocupando o vestibulo anteromedial a direita. (Figuras 09)

Foi realizada puncéo aspirativa por agulha fina onde foi observada secrecao
acastanhada, com imediata reducdo do tamanho da lesdo. As hipoteses diagndésticas
foram de cisto radicular, queratocisto odontogénico e ameloblastoma. Foi deliberado a
marsupializacdo e coleta de material para analise anatomopatolégica no intuito de
diminuir a pressao intracistica. O material foi fixado em formol a 10% e encaminhado ao

Laboratdrio de Patologia Oral da UFRJ.

Figura 07: Fotografia Clinica intraoral inicial
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VATECH

Figura 08: Radiografia Panoramica Inicial



34

Spin: -80
Tilt: 0

Figura 09: Tomografia Computadorizada Inicial: A: Reconstru¢do coronal, B:

Reconstrucdo Sagital e C: Reconstrucéo axial
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Foi realizado a coloracio em hematoxilina e eosina nas laminas
anatomopatoldgicas, em menor aumento, evidencia-se area de parede cistica, corion
fibroso hialino, com escassa celularidade permeado com capilares sanguineos. O
revestimento epitelial apresenta espessamento e adelgacamento com areas de erosao.
Na capsula do cisto, observa-se a direita o epitélio pavimentoso ndo ceratinizado. A
esquerda, corion fibroso com areas hialinas, escassa celularidade, vasos congestos e
focos de hemorragia. (Figura 10)

No maior aumento, observa-se o detalhe de um enovelamento do epitélio
pavimentoso ndo ceratinizado destacado do corion. Na camada basal nota-se células
com nucleos basofilicos, as camadas intermediarias e superficiais, com nucleos
vesiculosos, algumas com vacuolos ou halo claro perinuclear. Observa-se hemacias
entre 0s espacos nas dobras do epitélio. (Figura 10)

O laudo anatomopatolégico concluiu o diagnéstico de Cisto Odontogénico
Glandular (Anexo 3).

A paciente foi encaminhada para o Ambulatério de Cirurgia e Traumatologia Buco
Maxilo Facial da Faculdade de Odontologia da UFRJ para enucleagéo completa da leséo
e fechamento da loja cirdrgica, a fim de evitar a exposicao das placas implantadas na
cirurgia ortognatica, presentes na regido. (Figura 11 e 12)

A paciente segue atualmente em acompanhamento radiografico no Ambulatério

de Cirurgia e Traumatologia Buco Maxilo Facial da UFRJ. (Figura 13)



Figura 10: Recortes Anatomopatologicos, A: Fotomicrografia em menor aumento da

parede cistica, B: Fotomicrografia em menor aumento do revestimento cistico e

C: Corte anatomopatolégico em maior aumento
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Figura 11:
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Foto extraoral do dia da enucleacéo da lesao
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Figura 12: Fotografia Clinica intrabucal: A e B: Transoperatoria para enucleacdo da

lesdo 6ssea
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Figura 13: Radiografia panoramica apés 60 dias da enucleacao
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3.2.4 Busca na Literatura

Foram encontrados um total de 65 relatos de casos clinicos distribuidos em 49
publicacdes cientificas. Todos os casos descreveram caracteristicas clinicas das lesGes
que puderam ser preenchidas parcialmente ou totalmente os campos da nossa tabela.
Das publicacdes e relatos descritos anteriormente, as caracteristicas anatomopatologicas
foram descritas em 50 casos clinicos de 43 publicacdes. Foi realizada uma andlise
estatistica descritiva. A figura 19 quantifica os relatos de caso por base de dados.

O género masculino estava presente em 52% (n=34). O paciente mais jovem
tinha 12 anos e o mais velho 82 (Média de 44 anos e mediana de 43 anos). A localizacao
mais comum foi a anterior de mandibula com 33% (n=22). Embora seja relatado em
posterior de mandibula em 41% (n=27), 06 casos foram lesdes grandes que
originalmente se iniciaram em regido de sinfise mandibular e alcancaram a parte posterior
do osso mandibular. No aspecto radiogréafico, 65% apresentaram no momento do
diagndstico um aspecto unilocular. Expansdo 6ssea estava presente em 74% (n=38) A
presenca de deslocamento dentério foi observada em 36% dos casos (h= 17). O
rompimento de cortical 6ssea estava presente em 51% (n=19). A modalidade de
tratamento mais comum foi a enucleacdo com 56% (n=29). 46 casos relataram o tempo
de acompanhamento, variando de 06 meses a 15 anos (média de 33 e mediana de 24
meses). Os dados detalhados estédo descritos na tabela 02.

Quanto ao aspecto anatomopatologico dos COGs a caracteristica mais
comum foram microcistos intraepiteliais ou espagos semelhantes a ductos forrados por
uma camada unica de células cuboidais para colunares com a prevaléncia em 74% dos

casos (n=37). A caracteristica menos comum observada foram o0s espacos
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multicompartimentados com 24% de ocorréncia. A tabela com as caracteristicas

microscopicas detalhadas esta descrita na tabela 03.

IDENTIFICACAO

ELEGIBILIDADE TRIAGEM

INCLUSAO

Artigos identificados nas bases de dados (n=80)

PUBMED LILACS SCIELO
(n=74) [n= 4) (n=2)

v v ¥

Artigos triados apds leitura do titulo e resumo e removidos
as duplicatas (n= 55)

:> Artigos excluidos (n= 06)

Artigos elegiveis para a leitura
completa do texto (n=49)

Artigos incluidos para analise clinico radiografica
(n=49) e anatomopatoldgica (n=43)

Figura 14: Fluxograma para a inclusédo dos artigos no estudo
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Tabela 03. Caracteristicas clinicas e radiograficas dos relatos de caso obtidos na

literatura adicionados os dois casos descritos.
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Tabela 04. Caracteristicas anatomopatoldgicas dos relatos de caso obtidos na literatura

adicionados os dois casos descritos
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3.3 DISCUSSAO

O COG é reconhecido pela OMS, como uma entidade patologica distinta,
desde o0 ano de 1992 com a publicacdo de Kramer, Pindborg, Shear. Desse ano até os
dias atuais foram publicados poucos artigos acerca da sua etiopatologia e caracteristicas
clinicas na literatura cientifica. A descricdo minuciosa de dois casos clinicos e o
levantamento do tema através de busca em publicacdes, contribuem para enriquecer a
analise dessas lesGes e auxiliar no reconhecimento das manifestacées desse cisto
odontogénico, incluindo-o como diagndstico diferencial de lesdes intraosseas.

As duas ultimas revisfes sistematicas, de 2010 por Macdonald-Jankowiski e
2018 por Chrcanovic e Gomez, relataram maior incidéncia no género masculino e a idade
se manteve entre a quarta e quinta décadas de vida. A presenca de expansao 0ssea e
rompimento de cortical apresentaram cerca de 73% e 26% respectivamente, valores
préximos dos achados nos relatos de caso. Segundo a Ultima revisdo de literatura, os
COGs foram mais prevalentes em anterior de mandibula comparado com outras regides.
Quanto ao aspecto radiografico, os relatos de caso também estdo de acordo com os
dados descritos por Faisal, Ahmad, Ansari 2015, onde a maior parte das imagens
apresentaram-se radioltcidas uniloculares bem definidas com bordas escleréticas.

Os dois casos clinicos relatados nesta dissertacdo, apresentam-se com
manifestacdes diferentes do que se descreve acerca dos COGs e sugeriam inicialmente
outras entidades patolégicas na consulta inicial. A localizacdo incomum em ambos 0s
pacientes, de acordo com as revisdes mais recentes, foi a caracteristica mais relevante
para ndo incluir um diagndstico diferencial de COG. Segundo Chrcanovic e Gomez, 2018

a regido mais prevalente dessas lesdes foram regido anterior de mandibula. O caso |
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apresentou-se em regiao posterior de mandibula envolvendo area de elementos dentéario
45, 46 e 47 e o caso |l em regido anterior e média de maxila envolvendo regides do 11
ao 15, esse Ultimo apresenta ainda caracteristicas de agressividades relevantes como a
reabsorcéo radicular externa dos dentes envolvidos.

Outro fato relevante foi o diagndstico clinico inicial do caso clinico | sugerir
inicialmente uma lesdo de origem inflamatoria odontogénica cronica, exceto pelo
rompimento da cortical que é uma caracteristica incomum nesses casos. Essa hipétese
foi elencada devido ao elemento dentario 46 apresentar-se com uma lesao periapical,
podendo ser um insucesso do tratamento endodoéntico inicial. Por outro lado, no caso Il a
presenca de area flutuante e colecédo de material acastanhado apds a puncéo aspirativa,
foram caracteristicas sugestivas de queratocisto odontogénico. A hipétese de leséo
endodoéntica também ndo foi descartada, devido a possibilidade de insucesso do
tratamento endodontico dos dentes 13 e 14. Importante considerar a ativacao inflamatéria
dos remanescentes celulares da odontogénese, gerando uma diferenciacdo celular
acarretando o surgimento dos COGs. Entretanto, ndo € possivel prever o tempo entre um
estimulo inflamatoério e o desenvolvimento inicial dessas lesdes. (Menditi et al. 2018) A
analise anatomopatoldgica se mostrou fundamental para que se alcancasse o
diagnéstico preciso e consequentemente, deliberar o tratamento mais adequado.

Com relacao a faixa etaria, o caso | apresenta-se em paciente na segunda
década de vida, houve essa ocorréncia somente em dois relatos de caso de Tabalaw
2014 e Prabaht 2013, ambos com idades de 19 e 17 anos. Nessas duas publicacfes a
localizacdo também foi incomum, sendo maxila posterior e mandibula posterior
respectivamente. Estudos sdo necessarios para identificar se pacientes mais jovens sao

propensos a apresentar lesdes de COG em regides diferentes da usual.
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Uma caracteristica que pode indicar lesbes mais agressivas através de
exames de imagem é o rompimento de cortical 6ssea, observado principalmente em
tomografias computadorizadas. O caso clinico | revelou essa caracteristica que também
foi encontrada em aproximadamente metade dos relatos de caso de nossa revisao de
literatura. Esse dado pode sugerir a escolha de uma terapia menos conservadora,
realizada pelo cirurgido, a fim de evitar recidivas. A proposta de tratamento do caso | foi
a enucleacdo simples, portanto, as imagens radiograficas de acompanhamento de 6
meses depois poderiam sugerir uma recidiva do COG .

O caso Il, apresenta-se uma peculiaridade pela paciente apresentar uma
extensa area de flutuacdo em regido de maxila a direita com erosdo da cortical éssea,
sugerindo uma leséo crénica de origem inflamatoéria. Esse € um dado importante que nao
foi relatado em nenhuma das revisdes de literatura, nem nos relatos de caso analisados
para lesbes de COG. Dessa forma, o conhecimento de uma manifestacdo ainda nao
descrita acerca dessa lesao pode auxiliar na identificacdo de novas lesdes.

Uma limitacdo relevante durante a obtencdo dos casos clinicos na Clinica de
Estomatologia foi a dificuldade de obter o acompanhamento dos pacientes
diagnosticados. O absenteismo e a dificuldade de marcacédo das consultas de rotina,
foram os dois maiores obstaculos para manter as fichas clinicas completas. Esse fato se
deve a baixa compreensao da necessidade de acompanhamento dos tratamentos dos
cistos e tumores odontogénicos. Embasados na cultura resolutiva das lesbes, muitos
pacientes ndo comparecem para consultas de acompanhamento de proservacgao, as
quais ajudaria a identificar precocemente as recidivas .

A andlise anatomopatolégica das lesGes foi fundamental para o diagnostico final

dos dois casos clinicos. Diversas classificagbes foram feitas na tentativa de padronizar
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as principais caracteristicas microscopicas dessas lesdes, desde o primeiro estudo por
Gardner em 1988. A classificacdo mais recente, foi realizada por Fowler 2011, onde ele
determina que sdo necessarios sete ou mais achados para classificar os COG. Se
houvesse a presenca de cinco ou menos caracteristicas, a lesdo ndo seria diagnosticada
como COG, sendo elas: superficie com células cuboidais eosinofilicas, (hobnail cells),
microcistos intraepiteliais ou espacos semelhantes a ductos revestidos por uma Unica
camada de células cuboidais a colunares semelhantes as células da superficie, secrecéo
apocrina de células eosinofilicas (células hobnail), células claras ou vacuoladas,
revestimento epitelial com espessura variavel, epitélio com projecbes papilares ou
ciliadas no lumen do cisto, células mucosas caliciformes, espessamentos semelhantes a
placas ou esferas epiteliais, cilios, varios espacos cisticos.

Embora ambos os casos clinicos ndo correspondessem ao minimo de 07
critérios microscopicos para o diagndstico, o laudo foi de COG baseado no fato de
apresentarem caracteristicas classicas. Os dois casos clinicos apresentaram superficie
com células cuboidais eosinofilicas (células hobnail), secrecdo apdécrina das células
eosinofilicas, células claras ou vacuoladas, revestimento epitelial de espessura variavel,
espessamentos semelhantes a placas ou esferas epiteliais. O caso Il apresentou todas
0s esses achados e superficie com cilios. O fato do laudo concluir o diagnéstico de COG
ocorreu devido a presenca de algumas caracteristicas relevantes na analise
anatomopatologica tais quais revestimento epitelial variavel, células claras e células
cuboidais eosinofilicas (células hobnail). (Fowler et al 2011) Além disso, segundo
Chrcanovic e Gomez (2018) a presenca de células eosinofilicas (células hobnail),

microcistos intraepiteliais e revestimento epiteliais com espessura variavel estiveram
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presentes em 95% dos casos de COG, apesar de ndo haver a presenca de microcistos,

as caracteristicas foram relevantes para o diagnéstico dos dois casos clinicos.

Uma preocupacao com o diagndstico diferencial microscépico desses cistos
a similaridade com lesbes malignas. Kaplan, Anavi, Hirshberg (2008), relatam que o
diagnostico definitivo dos COGs é dificil pelo amplo espectro de caracteristicas que
podem confundir com cistos botridides, radiculares e dentigeros com metaplasia mucosa
e mais significativamente carcinoma mucoepidermoide de baixo grau.

Embora a apresentacao clinica de ambas as lesdes nao fosse sugestiva de
uma lesdo maligna, a falta de exames imuno-histoquimicos foi uma limitacdo encontrada
nesse estudo, para diferenciar os COGs dos Carcinomas Mucoepidermoides. (Araujo de
Morais et al. 2019) A imunomarcacado da proteina Maspin nas células epiteliais pode ser
usada como uma ferramenta para diferenciar entre essas duas entidades patoldgicas
(Reddy et al. 2019, Araujo de Morais et al. 2012). Pires et al. (2004) comparou a
expressado de citoqueratina entre o cisto odontogénico glandular e a neoplasia maligna e
observou uma presenca positiva de citoqueratina 18 nos carcinomas mucoepidermoides,
enquanto a citoqueratina 19 esta mais presente nos COGs. Importante considerar que o
estudo ressalta que essas caracteristicas ndo sdo totalmente confiaveis para diferenciar
o diagndstico de carcinoma mucoepiderméide e COG.

Segundo Anchlia et al. (2015) os COGs possuem dois atributos clinicamente
importantes que devem ser levados em consideragdo no tratamento: a elevada taxa de
recorréncia e a exibicdo de um padrao de crescimento agressivo. Nenhum dos dois casos
apresentou clinicamente potencial de agressividade alto, visto que tinham cronologia

desconhecida, por isso foi deliberado uma técnica cirargica mais conservadora. O caso
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Il foi realizado uma descompressao através de uma marsupializacdo para diminuir a
pressao interna e com isso reduzir o tamanho da leséo e realizar a biopsia investigativa.
Em ambos os casos foi preconizado a técnica de enucleacdo simples da leséo,
correspondendo o que foi encontrado em 55% dos casos clinicos (n=29) da busca na

literatura

E fundamental o cuidado a longo prazo para observar as possiveis recidivas
dos COGs. Com o objetivo de padronizar as atuacdes dos clinicos no manejo dos
pacientes, foi proposto um protocolo para Departamento de Patologia Oral e Diagndstico
Oral da UFRJ a ser seguido para minimizar possiveis erros de diagndstico e possibilitar

uniformizacdo do manejo dos cistos odontogénicos presumiveis. (Figura 15)
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Figura 15: Padronizacdo sugerida para diagnostico e tratamento dos Cistos
Odontogénicos Glandulares
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4. CONCLUSAO

Os COGs sédo lesbes odontogénicas raras e localmente agressivas. Em
exames radiograficos de imagem sao comumente radiolicidas com bordas escleroéticas
bem definidas apresentando-se em regido anterior de mandibula podendo haver
rompimento de cortical.

As caracteristicas anatomopatolégicas que mais determinam essa entidade
patolégica sdo a presenca de células eosinofilicas (células hobnail), microcistos

intraepiteliais e revestimento epiteliais com espessura variavel.

5. CONSIDERACOES FINAIS

Os casos clinicos diagnosticados pela Faculdade de Odontologia da UFRJ
possuem caracteristicas clinicas diferentes das encontradas nas revisdes de literatura,
sobretudo a localizagdo e faixa etaria. O aspecto de lesdo flutuante com dor, associada
a elementos dentarios com tratamento endodbntico sugeria uma lesdo de origem
inflamatoéria.

A andlise anatomopatolégica mostrou-se fundamental para confirmar o
diagnoéstico, ambos os casos apresentaram padrao tipico das lesbes de COG descritos
tanto nos casos clinicos quanto nas revisdes de literatura.

A anamnese e o exame fisico detalhados sdo importantes para o diagnostico
presumivel dessas lesdes, essas informagdes associadas a analise anatomopatologica

€ uma ferramenta fundamental que auxiliard o patologista oral no diagnéstico dessa
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entidade patoldgica.
Ao optar por qual modalidade de tratamento € a mais indicada, deve-se considerar
o potencial de agressividade e a alta recidiva dessas lesdes. Portanto, € importante que
o tratamento proposto seja sempre ponderado com as peculiaridades dessa entidade

patoldgica.
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7. ANEXOS

7.1 Anexo 1

UFRJ - HOSPITAL
UNIVERSITARIO CLEMENTINO W
FRAGA FILHO DA

PARECER CONSUBSTANCIADO DO CEP
DADOS DO PROJETO DE PESQUISA
Titulo da Pesquisa: CISTO ODONTOG  NICO GLANDULAR: ASPECTOS EFIDEMIOL;GICOS E RELATO
DE TR:S CASOS
Pesquisador: Maria Elisa Rangel Janini
Area Tematica:
Versdo: 2
CAAE: 07740119.2.0000.5257
Instituigio Proponente: UNIWVERSIDADE FEDERAL DO RIO DE JANEIRD
Patrocinador Principal: UNIVERSIDADE FEDERAL DO RIO DE JANEIRO

DADOS DO PARECER

Mimero do Parecer: 3 353326

Apresentagio do Projeto:
Protocolo 048-18. Respostas recebidas em 8.5.2018.

Contrascio go Farecer: 3.363.386

Situagdo do Parecer:
Aprovado

MNecessita Apreciagio da CONEP:
MNao

RIQ DE JANEIRO, 02 de Junho de 2019

Assinado por:
Carlos Alberto Guimardes
(Coordenador{a))

Endsrego: Rua Prof. Rodoloho Pauio Rocco NP255, 7° andar, Ala £

Balrma:  Cldade Universiiana CEP: 21.341-913
UF: 7J Municiplo: RiD DE JANEIRD
Telefone: |[21)3838-2480 Fam: (21)3536-2431 E-mall: cepghucT.ulr.br

Piigim 31 da 37



7.2 Anexo 2

UNIVERSIDADE FEDERAL DO RIO DE JANEIRD - FACULDADE DE OOCNTO
DEPARTAMENTO DE PATOLOGIA E DIAGHOSTICO ORAL

LABORATORIO DE PATOLOGIA ORAL FO/UFRJ

NOME: REGIETRO: 18-7TE4F

IDADE; 17 PROCEDENCIA: EST REG, ORIGEM:
PROFISSIONAL SOLICITANTE: Dra. Maria Efiga Rangal Janini 11381-7 CROR

EXAME REALIZADO: Anataria Paisidgica

LOCAL: Mandibula, corpa D
ENTRADA; 1306/2018

SaiDa: 15082018 18:15.00

Macroscopla Cinco fragmardos de tacide mole, racabides sm formeol de fermats irraguiar, superfic
imegular. conslsbéncia fibrelastica, colrapso scastanhada & madinds 71 x 15 x 10 m
Bm conjunio.

Conclesio CISTO ODONTOGENICO GLANDULAR

T e b g
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. Hmp:urllmamg;‘o.urlumnmﬁaiﬁ -' du UFF - Tl +85 21 3038-2087 - mbpatsiogisomiBodonio.uf
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7.3 Anexo 3

UNIVERSIDADE FEDERAL DO RIO DE JANEIRC . FACULDADE DE ODONTOLOGL
DEPARTAMENTO DE PATOLOGIA E DIAGNOSTICO ORAL

LABORATORIO DE PATOLOGIA ORAL FOIUFRJ

NOVE: S —_—
IDADE: 23 PROCEDENCIA: EST
PROFISSIONAL SOLICITANTE: Dra Kelly Tamtasco

REGISTRO: 18-11084F

REG. DRIGEM: 1817547
CRO-RJ 45628

EXAME REALIZADO: Anatomia Patalogica

LOCAL: Masta D
ENTRADA: D&08Z018

saipa: ASORR01E6 10:34:00

|BErosCopia Wiltiplos fragrmenios de tecida meke, recebidos em formol, de farmato iregular
superficie imregular, consistincia fithaelastics, coloragio acastanhada @ medindo 36 x 19
% 10 mm &m conjunta.

ronclusio CISTO ODONTOGENICO GLANDULAR
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