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Eνδιαφέρουσα περίπτωση

Case report
ΠΕΡΙΛΗΨΗ: Το μονοκυστικό αδαμαντινοβλάστωμα εμ-

φανίζεται σε μικρότερες ηλικίες, είναι σπανιότερο και λι-

γότερο επιθετικό από το συμπαγές.

Παρουσίαση περίπτωσης: Αγόρι 6 ετών με ελεύθερο ιατρι-

κό ιστορικό παραπέμφθηκε λόγω διόγκωσης στην αρι-

στερή άνω γνάθο. Κλινικά η διόγκωση ήταν εμφανής εξω-

στοματικά, ενώ ακτινογραφικά υπήρχε μία καλά περιγε-

γραμμένη μονόχωρη ακτινοδιαυγαστική περιοχή από τον

κεντρικό τομέα μέχρι τον 2ο νεογιλό γομφίο, που περι-

λάμβανε τον μόνιμο πλάγιο τομέα και είχε απωθήσει τον

μόνιμο κυνόδοντα προς τον κόγχο. Υπό γενική αναισθη-

σία η βλάβη εκπυρηνίστηκε μαζί με τον περιεχόμενο πλά-

γιο τομέα, αφού πρώτα επιβεβαιώθηκε η κυστική της φύ-

ση. Με την ιστολογική εξέταση διαγνώστηκε μονοκυστικό

αδαμαντινοβλάστωμα ενδοαυλικού τύπου. Τέσσερα χρό-

νια μετά ο ασθενής εμφανίζει φυσιολογική ανάπτυξη της

άνω γνάθου χωρίς καμία υποτροπή.

Συμπεράσματα: Το παρόν περιστατικό είναι ασυνήθιστο

εξ αιτίας του τύπου αδαμαντινοβλαστώματος, της πολύ

νεαρής ηλικίας του ασθενή και της σπάνιας εντόπισης

στην άνω γνάθο. Μία πιο συντηρητική αντιμετώπιση των

μονοκυστικών αδαμαντινοβλαστωμάτων στα παιδιά και

εφήβους είναι αποδεκτή, ενώ οι επανεξετάσεις θα πρέπει

να διατηρούνται για τουλάχιστον 10 χρόνια.

ΛΕΞΕΙΣ ΚΛΕΙΔΙΑ: αδαμαντινοβλάστωμα, μονοκυστικό

αδα μαντινοβλάστωμα, άνω γνάθος

SUMMARY: Unicystic ameloblastoma originates earlier in

age, is more rare and less aggressive variant then the solid

ameloblastoma.

Case Report: A 6-year-old male patient with non-contrib-

utory medical history was referred for evaluation due to

a mildly painful swelling of the left maxilla. Clinical exam-

ination revealed an extraoral swelling and panoramic ra-

diograph disclosed a well-corticated unilocular radiolu-

cent lesion extending from distal of central incisor (61)

to distal of second primary molar (65), which included

the permanent lateral incisor and had pushed the per-

manent canine towards the orbit. To confirm the cystic

nature of the lesion, aspiration was performed. The le-

sion was then enucleated along with impacted lateral in-

cisor (22) under general anaesthesia. The specimen was

examined and the final diagnosis was unicystic ameloblas-

toma with intraluminal proliferations. Four years later the

patient presents normal maxillary development without

any signs of local relapse.

Conclusions: The present case is unusual due to the type

of ameloblastoma, the very young age of the patient and

the rare maxillary location. A more conservative treat-

ment of unicystic ameloblastomas in children and ado-

lescents is acceptable, while the follow-up period should

be maintained for up to 10 years.

KEY WORDS: ameloblastoma in children, unicystic type,

maxilla
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ΕΙΣΑΓΩΓΗ 

Το αδαμαντινοβλάστωμα κατατάσσεται στους οδοντογε-

νείς όγκους από το οδοντογενές επιθήλιο χωρίς συμμε-

τοχή του οδοντογενούς εξωμεσεγχύματος (Neville και

συν. 2009). Είναι ο δεύτερος πιο συχνός οδοντογενής όγ-

κος μετά τα οδοντώματα, ενώ θεωρείται καλοήθης με το-

πικά επιθετική βιολογική συμπεριφορά (Gerzenshtein και

συν. 2006). Τα αδαμαντινοβλαστώματα, τα οποία κυρίως

ταξινομούνται ως συμπαγή ή πολυκυστικά, μονοκυστικά

και περιφερικά, εμφανίζουν διαφορές αναφορικά με την

κλινική τους συμπεριφορά (Unlu και συν. 2008). 

Το μονοκυστικό αδαμαντινοβλάστωμα (ΜΑ) ως τύπος

περιγράφηκε το 1977 (Robinson και Martinez, 1977).

Σύμφωνα με τον Παγκόσμιο Οργανισμό Υγείας, είναι

ένα καλοήθες τοπικά διηθητικό πολυμορφικό νεόπλα-

σμα, ιστολογικά αποτελούμενο από οδοντογενές επιθή-

λιο, θυλακιώδες ή δικτυωτό, εντός ινώδους στρώματος.

Ως όγκος το ΜΑ είναι λιγότερο επιθετικό από το συμ-

παγές αδαμαντινοβλάστωμα και έχει χαμηλό ποσοστό

υποτροπών (Escande και συν. 2009). Εμφανίζεται ηλικια-

κά νωρίτερα από το συμπαγές, συνήθως κατά τη δεύτε-

ρη δεκαετία της ζωής και εκδηλώνεται ως διόγκωση της

γνάθου, με ιδιαίτερη προτίμηση την κάτω γνάθο και ει-

δικά την οπίσθια περιοχή (Gardner και συν. 2005). Η

ακτινογραφική του εικόνα είναι παρόμοια με εκείνη της

κύστης και συχνά διαγιγνώσκεται λάθος ως οδοντοφό-

ρος κύστη ή ακόμη και ως οδοντογενής κερατινοκυστι-

κός όγκος. Η διάγνωση του ΜΑ τίθεται με την ιστοπα-

θολογική εξέταση (Isacsson και συν. 1986). 

Σκοπός του άρθρου είναι η παρουσίαση μιας σπάνιας

περίπτωσης μονοκυστικού αδαμαντινοβλαστώματος της

άνω γνάθου σε παιδί 6 ετών.

ΠΕΡΙΓΡΑΦΗ ΠΕΡΙΠΤΩΣΗΣ

Αγόρι 6 ετών με ελεύθερο ιατρικό ιστορικό παραπέμ-

φθηκε για εξέταση διόγκωσης στην πρόσθια περιοχή της

άνω γνάθου αριστερά, την οποία οι γονείς παρατήρησαν

προ διμήνου. Στην κλινική εξέταση υπήρχε διόγκωση της

άνω γνάθου εμφανής και εξωστοματικά, υπόσκληρη,

ελαφρώς ευαίσθητη στην ψηλάφηση, που επεκτεινόταν

από τη μέση γραμμή στο αριστερό ημιμόριο μέχρι την

περιοχή του 2ου νεογιλού γομφίου, τόσο προστομιακά

όσο και υπερώια, καλυπτόμενη από φυσιολογικό βλεν-

νογόνο και χωρίς εμφανή διαταραχή της νεογιλής οδον-

τοφυΐας της περιοχής (Εικ. 1).

Στην πανοραμική ακτινογραφία υπήρχε μία καλά περιγε-

γραμμένη μονόχωρη ακτινοδιαύγαση, πιθανόν κυστική,

από την περιοχή του κεντρικού νεογιλού τομέα αριστερά

(61) έως την περιοχή άπω του δεύτερου νεογιλού γομ-

φίου (65), με απορρόφηση των ριζών των νεογιλών το-

μέων, κυνόδοντα και 1ου νεογιλού γομφίου, που συμπε-

ριλάμβανε το σπέρμα του μόνιμου πλαγίου (22), είχε

απωθήσει το σπέρμα του κυνόδοντα (23) προς τον κόγ-

χο και είχε προκαλέσει στροφή κατά τον επιμήκη άξονα

INTRODUCTION

Αmeloblastoma is classified among the odontogenic tu-

mors deriving from the odontogenic epithelium without

involvement of the odontogenic ectomesenchyme

(Neville et al. 2009). It is the second most common odon-

togenic tumour after odontomas, while it is considered as

a benign tumor with locally aggressive biological behavior

(Gerzenshtein et al. 2006). Ameloblastomas which are

mainly classified as solid or multicystic, unicystic and pe-

ripheral, exhibit differences with respect to the clinical be-

havior (Unlu et al. 2008).

Unicystic ameloblastoma (UA) was first described as a

special type of ameloblastoma in 1977 (Robinson and

Martinez, 1977). According to World Health Organisa-

tion, it is a benign locally invasive polymorphic neoplasm

consisting of proliferating odontogenic epithelium which

usually has a follicular or a plexiform pattern lying in a fi-

brous stroma. UA is a less aggressive variant than the solid

type ameloblastoma and has a low rate of recurrence (Es-

cande et al. 2009). It originates earlier than the solid type,

usually during the second decade of life and it manifests

as a swelling of the jaw, with a marked predilection for

the mandible, especially the posterior region (Gardner et

al. 2005). Radiographically, it appears very similar to a cyst

and is frequently misdiagnosed as a dentigerous one or

even as an odontogenic keratocystic tumour. Histopathol-

ogy of surgical specimens leads to a definite diagnosis of

unicystic ameloblastoma (Isacsson et al. 1986). 

Aim: The paper aims to report a rare case of a unicystic

ameloblastoma of the maxilla in a 6-year-old child.

CASE REPORT

A 6-year-old male patient with non-contributory medical

history was referred for evaluation due to swelling on the

maxillary left anterior region. The patient’s parents de-

scribed initial observation of the swelling approximately

2 months prior to presentation. Clinical examination re-

vealed an extraoral swelling, moderately hard, slightly sen-

sitive on palpation. Intraorally both the buccal and palatal

cortex of the left maxilla in the region between the mid-

line and the second primary molar were expanded. The

overlying mucosa was intact, without obvious disruption

of deciduous dentition of the region (Fig. 1).

Panoramic radiograph disclosed a well-corticated uniloc-

ular radiolucent lesion, probably cystic, extending from dis-

tal of primary central incisor (61) to distal of second pri-

mary molar (65), with resorption of the roots of primary

incisors, canine and left primary molar. The lesion included

the germ of the permanent lateral incisor (22), had pushed

the germ of the permanent canine (23) towards the orbit

and had resulted to longitudinal rotation of the let central

incisor (21) (Fig. 2). In the CT scan which followed, the

cystic lesion was delineated and its expansion in the

antrum was verified (Fig. 3).
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στον αριστερό κεντρικό τομέα (21) (Εικ. 2). Στην αξονική

τομογραφία που ακολούθησε, η βλάβη οριοθετήθηκε και

επαληθεύτηκε η επέκτασή της στο ιγμόρειο άντρο (Εικ. 3). 

Στη διαφορική διάγνωση περιλήφθησαν κυρίως κυστικές

βλάβες, όπως οδοντοφόρος κύστη, οδοντογενής κερα-

τινοκυστικός όγκος και μονοκυστικό αδαμαντινοβλάστω-

μα χωρίς να αποκλειστεί και η πιθανότητα συμπαγούς

όγκου. Προγραμματίστηκε εκπυρήνιση της κύστης υπό

γενική αναισθησία, ενώ σε περίπτωση συμπαγούς βλά-

βης θα πραγματοποιούνταν βιοψία μόνο. Διεγχειρητικά,

επιβεβαιώθηκε αρχικά η κυστική φύση της βλάβης με

αναρρόφηση του περιεχομένου της (Εικ. 4) και στη συ-

νέχεια ακολούθησε η εκπυρήνισή της μαζί με τον περιε-

χόμενο πλάγιο τομέα (22) (Εικ. 5). Ο κυνόδοντας δεν

περιλαμβανόταν στην κυστική βλάβη, ήταν σταθερός και

διατηρήθηκε. Το ιγμόρειο άντρο πωματίστηκε, μετά από

αντρορρινοστομία και ακολούθησε η συρραφή του

βλεννογόνου. Η μετεγχειρητική περίοδος ήταν ομαλή, ο

πωματισμός του ιγμορείου απομακρύνθηκε μετά από 7

ημέρες και 3 μήνες αργότερα η επούλωση των ιστών

ήταν ικανοποιητική. 

Το ιστοτεμάχιο που μακροσκοπικά είχε διαστάσεις

3,0 x1,8 x 0,8 cm (Εικ. 6), ήταν μία κυστική βλάβη με ινώ-

δες τοίχωμα, που συνοδευόταν από οδοντογενές επι-

θήλιο μεταβλητού πάχους που προέκβαλλε μέσα στον

αυλό σε ένα θυλακιώδες πρότυπο. Η ιστολογική εικόνα

ήταν συμβατή με μονοκυστικό αδαμαντινοβλάστωμα εν-

δοαυλικού τύπου (Εικ. 7). 

Στις τακτικές επανεξετάσεις που ακολούθησαν, ο κυνό-

δοντας (23) μετακινήθηκε σε ευνοϊκή θέση αναφορικά

με την ηλικία του παιδιού και τέσσερα χρόνια μετά την

αφαίρεση της βλάβης ο ασθενής δεν παρουσιάζει καμία

ένδειξη υποτροπής (Εικ. 8). 

ΣΥΖΗΤΗΣΗ

Το μονοκυστικό αδαμαντινοβλάστωμα, που αποτελεί το

6-15% του συνόλου των ενδοοστικών αδαμαντινοβλα-

Differential diagnosis included mainly cystic lesions such

as dentigerous cyst, odontogenic keratocystic tumour and

unicystic ameloblastoma, without excluding the possibility

of a solid tumor. Enucleation of the cyst was scheduled

under general anaesthesia with the restriction to perform

a biopsy only in case of a solid lesion. Intraoperatively, first

an aspiration was performed to confirm the cystic nature

of the lesion (Fig. 4), which was then enucleated along

with the impacted lateral incisor (22) (Fig. 5). The canine

was not included in the cyst, was stable and was not re-

moved. The antrum was packed, after antrorhinostomy

and the mucosa was sutured. Post-operative period was

uneventful, antral pack was removed in 7 days and 3

months later tissue healing was satisfactory.

The specimen measuring macroscopically 3.0x1.8x0.8 cm

(Fig. 6) was examined and a cystic lesion surrounded by

a fibrous tissue capsule lined by odontogenic epithelium

of variable thickness proliferating into the lumen in a

plexiform pattern was found; the diagnosis was unicystic

ameloblastoma with intraluminal proliferations (Fig. 7). 

In regular follow-up, the canine (23) moved into favor-

able position regarding the child's age and four years later

the patient is still under follow-up without any signs of

relapse (Fig. 8).
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Εικ. 1: Προεγχειρητική ενδοστοματική κλινική εικόνα.

Fig. 1: Pre-operative intraoral clinical appearance.

Εικ. 2: Προεγχειρητική πανοραμική ακτινογραφία.

Fig. 2: Pre-operative panoramic x-ray.

Εικ. 3: Προεγχειρητική αξονική τομογραφία.

Fig. 3: Pre-operative CT.
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στωμάτων (Ackermann και συν. 1988), προσβάλλει νε-

αρές κυρίως ηλικιακές ομάδες, με ποσοστό άνω του

50% να εμφανίζεται στη δεύτερη δεκαετία της ζωής και

αναλογία ανδρών-γυναικών για τον οδοντοφόρο τύπο

1,3:1, ενώ για τον μη οδοντοφόρο τύπο αντιστρέφεται

σε 1:1.8 (Philipsen και Reichart, 1998). Αναφέρεται έγ-

κλειση δοντιών σε 50-80% των περιπτώσεων, με συχνό-

τερους τους τρίτους γομφίους της κάτω γνάθου (Mac-

Donald-Jankowski και συν. 2004, Oliveira-Neto και συν.

2007). Η εντόπιση του ΜΑ είναι σε ποσοστό μεγαλύτε-

ρο του 90% στην κάτω γνάθο (Neville και συν. 2009)

συνήθως στην οπίσθια περιοχή, με δεύτερη συχνότερη

εντόπιση τη γενειακή χώρα, ενώ σπανίως εντοπίζεται

στην άνω γνάθο, με αναφερθείσα αναλογία κάτω γνά-

θου: άνω γνάθου, 13:1 (Ord και συν. 2002). Σύμφωνα

με τα ανωτέρω, η περίπτωση ΜΑ, που παρουσιάζεται

είναι σπάνια αφενός λόγω της πολύ νεαρής ηλικίας του

ασθενούς και αφετέρου λόγω της εντόπισης του όγκου

στην άνω γνάθο. 

Η αιτιοπαθογένεια του μονοκυστικού αδαμαντινοβλα-

στώματος παραμένει ασαφής. Μερικοί ερευνητές πι-

στεύουν ότι προκύπτει από προϋπάρχουσες οδοντογε-

νείς κύστεις, συνήθως οδοντοφόρες, ενώ άλλοι υποστη-

ρίζουν ότι προκύπτει de novo. Σε παλαιότερη ταξινόμη-

ση έχουν προταθεί παθογενετικοί μηχανισμοί για την

εξέλιξη του ΜA όπου μεταξύ άλλων υποστηρίζεται ότι

μπορεί να προέρχεται από κυστική εκφύλιση συμπαγούς

αδαμαντινοβλαστώματος (Leider και συν. 1985). Οι Ack-

ermann και συν. (1988) και οι Robinson και Martinez

(1977) υποστήριξαν ότι εφόσον το επιθήλιο των οδον-

τογενών κύστεων και αδαμαντινοβλαστωμάτων έχουν

κοινή καταγωγή, μία μετάβαση από ένα μη νεοπλασμα-

τικό σε νεοπλασματικό τύπο θα μπορούσε να είναι δυ-

νατή, ακόμη και αν αυτό συμβαίνει σπάνια.

Συνήθεις κλινικές και ακτινογραφικές εκδηλώσεις που

συνδέονται με το ΜA περιλαμβάνουν ανώδυνη διόγκω-

ση, ασυμμετρία προσώπου, μονόχωρη ακτινοδιαυγαστι-

κή βλάβη που προκαλεί διάταση του οστού, με καλά κα-

θορισμένα όρια και ευρήματα από τα δόντια, όπως έγ-

κλεισή τους, μετατόπιση, κινητικότητα, απορρόφηση ή

απόκλιση ρίζας, αλλά και παρεμβολή στη σύγκλειση ή

υπερέκφυση (Worth, 1963). Παραισθησία της περιοχής

που νευρώνεται από το κάτω φατνιακό νεύρο, καθώς και

διαταραχή της σύγκλεισης έχουν επίσης αναφερθεί (Be-

celli και συν. 2002). Ο ασθενής που παρουσιάζεται εμ-

φάνισε κλινικά και ακτινογραφικά ευρήματα σύμφωνα με

τα προαναφερθέντα στην βιβλιογραφία, όπως διόγκωση

και ασυμμετρία του προσώπου, εικόνα οστεολυτικής

βλάβης περιγεγραμμένη, καθώς και σαφή ευρήματα από

τα δόντια της περιοχής. 

Δεδομένου ότι μόνο με κλινική και ακτινογραφική εξέ-

ταση είναι ιδιαίτερα δύσκολο να γίνει διάκριση μεταξύ

οδοντοφόρου κύστης, μονοκυστικού αδαμαντινοβλα-

στώματος και οδοντογενούς κερατινοκυστικού όγκου,

διαφοροδιαγνωστικές πληροφορίες μπορούν να παρέ-
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Εικ. 4: Το κιτρινόχροο υγρό περιεχόμενο της κυστικής βλάβης.

Fig. 4: The yellowish fluid content of the cystic lesion.

Εικ. 5: Εκπυρήνιση της κυστικής βλάβης μαζί με τον περιεχόμενο

πλάγιο τομέα (22).

Fig. 5: Enucleation of the lesion along with impacted lateral incisor

(22).

Εικ. 6: Η βλάβη μετά την αφαίρεσή της.

Fig. 6: The lesion after its removal.

DISCUSSION

Unicystic ameloblastoma, which accounts for 6-15% of

all intra-osseous ameloblastomas (Ackermann et al.

1988), is a tumor of young age group, with more than

50% of the cases occurring in patients in the second
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χονται από τα ακόλουθα: Ο οδοντογενής κερατινοκυ-

στικός όγκος εξαπλώνεται συνήθως πρoσθιοπίσθια και

σπάνια δείχνει έκπτυξη του οστικού φλοιώδους πετάλου

(Gupta και συν. 2011), ενώ σε αναρρόφηση μπορεί να

αποκαλύψει μεγάλο ποσό κερατίνης. Η οδοντοφόρος

κύστη μπορεί να εκδηλωθεί με διάταση συνήθως ή και

απορρόφηση του οστικού πετάλου, παρειακού ή και

γλωσσικού/υπερώιου πετάλου, ή και με παρουσία ερυ-

θηματώδους και κοκκιωματώδους ιστού στην παρυφή

των ούλων (Navarro και συν. 2004). Όσο για το κυστικό

αδαμαντινοβλάστωμα, υπήρξαν αναφορές απεικόνισής

του με κατάλληλη μαγνητική τομογραφία ενισχυμένης

αντίθεσης (CE-MRI), η οποία φαίνεται να είναι χρήσιμη

στη διάγνωσή του (Konouchi και συν. 2006). Επίσης,

έχει βρεθεί ότι μία πρωτεΐνη που δεσμεύει ασβέστιο (η

καλρετινίνη), εκφράζεται στο 93,5% των συμπαγών αδα-

μαντινοβλαστωμάτων και στο 81,5% των μονοκυστικών

αδαμαντινοβλαστωμάτων και για τον λόγο αυτό προτεί-

νεται ως ειδικός δείκτης των αδαμαντινοβλαστικών ιστών

και επομένως μία σημαντική διαφοροδιαγνωστική βοή-

θεια των κυστικών οδοντογενών βλαβών και αδαμαντι-

νοβλαστικών όγκων (Altini και συν. 2000). Στην περί-

πτωσή μας, παρά την διεγχειρητική αναρρόφηση του

περιεχομένου της βλάβης, δεν πραγματοποιήθηκε ανά-

λυσή του για διαγνωστικούς λόγους. 

Ιστολογικά, σύμφωνα με τους Ackermann και συν.

(1988), το ΜΑ έχει ταξινομηθεί σε 3 τύπους, τον τύπο

1 ή αυλικό, τον τύπο 2 ή ενδοαυλικό και τον τύπο 3 ή

τοιχωματικό, οι οποίοι διαφοροποιούνται μεταξύ τους

ανάλογα με την εντόπιση και το βάθος διείσδυσης αδα-

μαντινοβλαστικού ιστού στο τοίχωμα συνδετικού ιστού

της κυστικής βλάβης. Έχει δειχθεί ότι τα δύο τρίτα των

μονοκυστικών αδαμαντινοβλαστωμάτων εμφανίζουν διη-

θημένο αδαμαντινοβλαστικό ιστό στο τοίχωμα της κύ-

στης, με αυτό το ιστολογικό πρότυπο να συμβαίνει συ-

χνότερα στην κατηγορία αδαμαντινοβλαστώματος «χω-

ρίς έγκλειση δοντιού» (Philipsen και Reichart, 1998). Με

decade of life, with male to female ratio for the dentiger-

ous type of 1.3:1 and reversed to 1:1.8 for the non

dentigerous type (Philipsen and Reichart, 1998). UA is

associated with tooth impaction in 50-80% of the cases,

the mandibular third molar being encountered in the vast

majority (Mac-Donald-Jankowski et al. 2004, Oliveira-

Neto et al. 2007). More than 90% of UAs are found in

the mandible (Neville et al. 2009), usually in the posterior

region, followed by the parasymphysis region and rarely

in the maxilla. The ratio of mandibular to maxillary uni-

cystic ameloblastoma has been reported to be 13:1 (Ord

et al. 2002). Given the above literature findings, the case

here presented is unusual for two reasons: the very

young age of the patient and the rare maxillary location.

The pathogenesis of cystic ameloblastomas remains ob-

scure. Some investigators believe that UA arises from

preexisting odontogenic cysts, in particular a dentigerous

cyst, while others report that it arises de novo. In a pre-

vious classification, three pathogenic mechanisms for the

evolution of UA have been proposed and it is suggested

that UA is derived from cystic degeneration of solid

ameloblastomas (Leider et al. 1985). Ackermann et al

(1988) and Robinson and Martinez (1977) argued that

as the epithelium of odontogenic cysts and ameloblas-

tomas have a common ancestry, a transition from a non-

neoplastic to a neoplastic one could be possible, even

though it occurs infrequently. 

Commonly associated with the UA clinical and radi-

ographic manifestations include painless swelling, facial

asymmetry, unilocular radiolucent lesion causing bone

expansion, with defined sclerotic borders and teeth find-

ings such as tooth impaction, displacement, mobility, root

resorption, root divergence, occlusal interference, and

extrusion of tooth (Worth, 1963). Paresthesia of the in-

nervated region of the mandibular nerve and malocclu-

sion have also been reported (Becelli et al. 2002). Our

patient presented clinical and radiographic findings con-
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Εικ. 7: Η ιστολογική εικόνα της βλάβης.

Fig. 7: The histological picture of the lesion.

Εικ. 8: Πανοραμική ακτινογραφία μετά από 4 χρόνια. Ο ασθενής

παρακολουθείται ακόμα χωρίς καμία υποτροπή.

Fig. 8: Panoramic x-ray after 4 years. The patient is still under

follow-up without any signs of relapse.
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βάση την ανωτέρω κατάταξη, η περίπτωσή μας ήταν βλά-

βη τύπου 2.

Μολονότι στη χειρουργική προσέγγιση για το μονοκυ-

στικό αδαμαντινοβλάστωμα θα ήταν σωστό να λαμβά-

νεται υπόψη ο ιστοπαθολογικός τύπος του όγκου, κάτι

τέτοιο δεν μπορεί να ισχύει εξ αιτίας της αδυναμίας προ-

εγχειρητικής διάγνωσης. Η βιοψία με εκπυρήνιση είναι η

ενδεικνυόμενη αντιμετώπιση στις περιπτώσεις τύπου 1

και 2 (αυλικού και ενδοαυλικού τύπου) (Ackermann και

συν. 1988). Ωστόσο, οι βλάβες τύπου 3 πιστεύεται ότι

σχετίζονται με υψηλό κίνδυνο για υποτροπή, απαιτώντας

πιο επιθετική χειρουργική επέμβαση (Alaitain και Adek-

eye, 1997, Huang και συν. 2007, Zhang και συν. 2010).

Άλλοι πιστεύουν ότι η τακτική κλινική και ακτινογραφική

παρακολούθηση του ασθενή μετά την αρχική απομά-

κρυνση του όγκου είναι επαρκής, με τις πρόσθετες χει-

ρουργικές επεμβάσεις να διενεργούνται όταν υπάρχουν

κλινικά ή ακτινογραφικά ευρήματα υποτροπής (Olaitain

και Adekeye, 1996). Αυτή είναι και η γνώμη των συγγρα-

φέων όταν πρόκειται για παιδιά. Στην παρουσιαζόμενη

περίπτωση, το ΜA έχοντας ταξινομηθεί μετεγχειρητικά

ως βλάβη τύπου 2, θεωρήθηκε ότι καλώς αντιμετωπίστη-

κε με εκπυρήνιση. 

Η θεραπεία κυστικών βλαβών των γνάθων στα παιδιά

θέτει κάποιες φορές διλήμματα διαχείρισης για το χει-

ρουργό, καθώς πρέπει να συνυπολογιστούν παράγον-

τες όπως το μέγεθος, η θέση, ο χρόνος παραμονής, ο

ιστολογικός τύπος, ο έλεγχος πιθανής υποτροπής και η

συνεχής παρακολούθηση (Zhang και συν. 2010, Butt

και συν. 2012). Σε περιπτώσεις ΜA, μια πιο συντηρητική

θεραπεία είναι αποδεκτή σε παιδιά και εφήβους δεδο-

μένου ότι είναι λιγότερο επιθετικό από το συμπαγές

αδαμαντινοβλάστωμα (Gardner, 1996, Takahashi και

συν. 1998, Escande και συν. 2009). Oι συνήθεις μέθοδοι

θεραπείας περιλαμβάνουν εκπυρήνιση και απόξεση,

μαρσιποποίηση ακολουθούμενη από χειρουργική επέμ-

βαση σε δεύτερο στάδιο και τμηματική ή οριακή εκτομή

(Robinson and Martinez, 1977, Nakamura και συν. 2002,

Iatrou και συν. 2009). Μία συντηρητική θεραπεία με εκ-

πυρήνιση και ήπια απόξεση εφαρμόστηκε στην παρού-

σα περίπτωση, διότι το μέγεθος και η θέση του όγκου

το επέτρεψαν.

Η αναφερόμενη συχνότητα υποτροπής μετά τη θερα-

πεία ΜA με συντηρητική χειρουργική αφαίρεση είναι μι-

κρότερη από 25%, και ιδιαίτερα στην περίπτωση του εν-

δοαυλικού τύπου, όπως στον ασθενή μας, υπολογίζεται

στο 10,7% περίπου (Ord και συν. 2002). Μερικές μελέ-

τες έχουν δείξει ότι το ποσοστό υποτροπής του τοιχω-

ματικού τύπου μετά από συντηρητική χειρουργική θερα-

πεία κυμαινόταν από 10% έως 43% (Rosentein και συν.

2001, Lee και συν. 2004). Οι υποτροπές παρατηρήθηκαν

κυρίως μετά από 4 χρόνια, αν και έχει αναφερθεί εμφά-

νισή τους ακόμα και μετά από 20 ή 30 χρόνια (Ghandhi

και συν. 2006, Eckardt και συν. 2009). Βάσει αυτών η πε-

ρίοδος επανεξετάσεων θα πρέπει να διατηρηθεί για του-

sistent with the above literature, such as swelling and fa-

cial asymmetry, well-corticated osteolytic lesion and

teeth findings in the area.

Based on clinical and radiographic examination, it is par-

ticularly difficult to differentiate between unicystic

ameloblastomas and odontogenic keratocystic tumours

or dentigerous cysts. Information may be provided from

the following: Odontogenic keratocystic tumour usually

spreads anterio-posteriorly and seldom shows cortical

expansion (Gupta et al. 2011), whereas on aspiration,

keratocystic tumor may show a large amount of keratin.

Dentigerous cyst may manifest with expansion usually or

resorption of both the buccal and lingual cortex, and/or

presence of erythematous and granulomatous tissue at

the marginal gingiva (Navarro et al. 2004). There have

only been a few reports of ameloblastoma visualization

by contrast enhanced-MRI (CE-MRI), which appears to

be useful in the diagnosis of unicystic ameloblastoma (Ko-

nouchi et al. 2006). Also, it has been found that a calcium

binding protein (calretinin) is expressed in 93.5% of solid

and multicystic ameloblastomas and in 81.5% of unicystic

ameloblastomas and it is suggested that this protein may

be a specific marker of ameloblastic tissues and as such

may be an important diagnostic aid in the differential di-

agnosis of cystic odontogenic lesions and ameloblastic

tumours (Altini et al. 2000). In our case, despite the in-

traoperative aspiration of the lesion’s content, no analysis

was performed for diagnostic purposes.

Histologically, according to Ackermann et al. (1988), UA

has been classified into 3 histologic groups, the group 1

lesions (luminal), the group 2 lesions (intraluminal) and

the group 3 lesions (mural), which vary according to the

location and depth of the penetration of the ameloblastic

tissue into the connective tissue in the wall of the cystic

lesion. It has been shown that two thirds of unicystic

ameloblastomas showed invasive ameloblastic tissue in

the wall of the cyst, with this histological pattern occur-

ring more frequently in the “no impaction” category

(Philipsen and Reichart, 1998). Following the above clas-

sification, our case was a Group 2 lesion.

Although the surgical approach to unicystic ameloblas-

toma should probably be dependent upon the

histopathological type of the tumour, this is not the case

due to inability to diagnose pre-operatively. Thus, it has

been suggested that an excisional biopsy by enucleation

is the indicative treatment in case of group 1 and 2 le-

sions (luminal and intraluminal types) (Ackermann et al.

1988). However, group 3 lesions (mural type) are

thought to be associated with a high risk for recurrence,

requiring more aggressive surgical procedures (Olaitain

and Adekeye, 1997, Huang et al. 2007, Zhang et al.

2010). Others believe that close clinical and radiographic

follow-up of the patient after the initial removal is ade-

quate, with additional surgical procedures reserved for

when there are clinical or radiographic signs of recur-
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λάχιστον 10 χρόνια λαμβάνοντας υπόψη και την αρχική

βιολογική συμπεριφορά της βλάβης (Gupta και συν.

2011). Επιπλέον, ο κίνδυνος πιθανών καθυστερημένων

υποτροπών, πρέπει να γνωστοποιηθεί στον ασθενή και

τους γονείς του (Nakamura και συν. 1991). Στην παρού-

σα περίπτωση, η παρακολούθηση του ασθενούς παρα-

μένει τακτική.

ΣΥΜΠΕΡΑΣΜΑΤΑ

1) Υπάρχει αδυναμία ή δυσκολία προεγχειρητικής διά-

γνωσης του μονοκυστικού αδαμαντινοβλαστώματος λό-

γω της ομοιότητάς του με ενδοοστικές- οδοντοφόρες

κύστεις, 2) το σχετικά ασύνηθες ενδοοστικό μονοκυστι-

κό αδαμαντινοβλάστωμα μπορεί να αναπτυχθεί, όπως

δεν αναμένεται συνήθως, και σε πολύ νεαρή ηλικία και

σε μια ασυνήθιστη θέση, 3) η εγχειρητική των ενδοστι-

κών κύστεων στα παιδιά είναι ήπια, με εκπυρήνιση όταν

το μέγεθος τους το επιτρέπει και 4) η τελική διάγνωση

γίνεται ιστολογικά και καθορίζει την μετεγχειρητική πα-

ρακολούθηση.

rence (Olaitain και Adekeye, 1996). The latter is the au-

thors’ opinion as well, in cases of children. In the present

case, UA being classified post-operatively as a group 2

lesion, was treated well with enucleation.

Treating children for cystic lesions of the jawbones poses

difficult management dilemmas for the surgeon. Factors

such as size, location, duration, histologic type, control of

possible recurrence and scope for follow-up need to be

considered (Zhang et al. 2010, Butt et al. 2012). In cases

of UA a more conservative treatment is acceptable in

children and adolescents since these are less aggressive

than the solid ones (Gardner, 1996, Takahashi et al.

1998, Escande et al. 2009). Most often applied treatment

modalities include enucleation and curettage, marsupiliza-

tion followed by second stage surgery and segmental or

marginal resection (Robinson and Martinez, 1977, Naka-

mura et al. 2002, Iatrou et al. 2009). A conservative treat-

ment with enucleation and mild curettage was applied in

the case presented, since its size and location allowed it.

The reported recurrence rate after treatment of UA with

conservative surgical removal is less than 25%, and par-

ticularly in the case of intraluminal type, as in our patient,

reaches approximately 10.7% (Ord et al. 2002). Some

studies have shown that the recurrence rate of mural

subtype after conservative surgical treatment ranged

from 10% to 43% (Rosentein et al. 2001, Lee et al. 2004).

Recurrences have been observed mainly after 4 years,

although they have been reported to occur even after

20 or 30 years (Ghandhi et al. 2006, Eckardt et al. 2009).

It is worth emphasizing that the follow-up period should

be maintained for up to 10 years, taking into considera-

tion the initial biological behavior of the lesion (Gupta et

al. 2011). In addition, the risk of possible late recurrence,

needs to be clarified to the patient and his parents

(Nakamura et al. 1991). In the present case, follow-up

still remains regular.

CONCLUSIONS

1) There is inability or difficulty of pre-operatively diag-

nose a unicystic ameloblastoma due to its resemblance

to intraosseous-dentigerous cystic lesions, 2) the rather

rare intraosseous unicystic ameloblastoma may develop,

as not commonly expected, in a very young age and in

an unusual site, 3) the operation of intraosseous cysts in

children is mild, with enucleation when the size of the le-

sion allows it and 4) the final diagnosis is performed his-

tologically and determines the post-operative follow-up.
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