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SLOWA KLUCZOWE STRESZCZENIE

noworodek, Wrodzony guz ziarnistokomdrkowy jest to rzadko wystepujaca zmiana o tagod-
wrodzony guz ziarnistokomorkowy, nym charakterze, najcze$ciej pojedyncza, uszypulowana, wyrastajaca z przedniej
leczenie cze$ci wyrostka zebodotowego szczeki, rzadziej czesci zebodotowej zuchwy. Guzy

o znacznych rozmiarach moga utrudnia¢ odzywianie i oddychanie, dlatego wyma-
gaja interwengji chirurgicznej, polegajacej na ich usunieciu. W przypadku zmian
o niewielkich rozmiarach mozliwa jest spontaniczna regresja.

Celem pracy jest przedstawienie dwdch pacjentek, u ktorych bezposrednio po uro-
dzeniu stwierdzono obecnos¢ uszyputowanych guzéw w jamie ustne;j.

Dwa noworodki plci zenskiej, leczone w Klinice Chirurgii Dzieciecej i Trans-
plantacji Narzadéw IP-CZD z powodu guzdéw w obrebie wyrostka zebodotowego
szczeki/czesci zebodolowej zuchwy zdiagnozowanych bezposrednio po urodze-
niu, niewidocznych w badaniach USG wykonywanych w czasie cigzy. Obydwa guzy
o srednicy okoto 1,5 cm tatwo ulegaty urazom podczas ssania, powodujac krwawie-
nie, dlatego podjeto decyzje o ich chirurgicznym usunieciu. W materiale histopato-
logicznym uzyskano obraz wrodzonego guza ziarnistokomorkowego noworodkéw.
Badanie kontrolne obu pacjentek po 6 miesigcach wykazato prawidtowa budowe
wyrostka zebodotowego szczeki/czesci zebodotowej Zzuchwy.

W przypadku guzow ziarnistokomorkowych o duzych rozmiarach leczeniem z wy-
boru jest leczenie chirurgiczne. Guz nie powoduje zmian w budowie wyrostka ze-

bodotowego szczeki/czesci zebodotowej zuchwy.
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SUMMARY

Congenital granular cell tumour is a rare, usually single, pedunculated benign le-
sion, originating from the anterior part of the maxillary alveolar process, less fre-
quently from the alveolar part of the mandible. Large tumours can cause problems
in eating and breathing, therefore require surgical intervention involving excision.
Smaller lesions can resolve spontaneously.

The aim of the study was to present 2 case reports of patients with pedunculated
oral tumours diagnosed immediately after birth.

Two female newborns treated at the Department of Paediatric Surgery and Organ
Transplantation (CMHI) due to tumours located within the maxillary alveolar pro-
cess/alveolar part of the mandible, which were diagnosed immediately after birth,
but were not visualised during prenatal ultrasound. Both tumours with a diameter
of about 1.5 cm were easily damaged during sucking, causing bleeding. Therefore
a decision was made to perform their surgical removal. Histopathological exami-
nation revealed congenital granular cell tumour of the newborn. A follow up after
6 months showed normal structure of the maxillary alveolar bone/alveolar part of
the mandible.

Surgery is the treatment of choice in patients with large granular cell tumours. The
tumour does not cause changes in the structure of the alveolar process/the alveolar
part of the mandible.

WSsTEP

Wrodzony guz ziarnistokomérkowy po raz pierwszy zo-
stat opisany przez Neumana w 1871 roku jako rzadko wyste-
pujaca zmiana o fagodnym charakterze i niejasnej etiologii,
spotykana osiem razy czesciej u noworodkow ptci zenskiej
niz meskiej (1). Klinicznie jest to zazwyczaj pojedynczy,
uszyputowany guz wyrastajgcy z przedniej czeSci wyrostka
zebodotowego szczeki, najczesciej z brodawki dzigstowe;j,
rzadziej z czesci zebodotowej zuchwy. Guzy o znacznych roz-
miarach mogg utrudnia¢ odzywianie i oddychanie, dlatego
tez wymagajg pilnej interwencji chirurgicznej, polegajacej
na ich usunieciu. W przypadku zmian o niewielkich roz-
miarach mozliwa jest spontaniczna regresja. Histologicznie
wrodzony guz ziarnistokomorkowy jest identyczny z guzem
ziarnistokomérkowym (guzem Abrikosoffa), typowo wyste-
pujacym u dorostych, najczesciej na jezyku. Ich réznicowanie
oparte jest na badaniach immunohistochemicznych i mikro-
skopii elektronowej. W diagnostyce réznicowej nalezy takze
uwzglednié: guzy neuroektodermalne, naczyniaki, potwor-
niaki, witdékniaki, miesniaki prazkowanokomaérkowe, guzy
odontogenetyczne, torbiele dermoidalne (1, 2).

OPISY PRZYPADKOW

Przypadek1

W 3. dobie zycia do Kliniki Chirurgii Dzieciecej i Trans-
plantacji Narzagdow IP-CZD zostat przyjety noworodek ptci
zenskiej z powodu obecnosci w przedniej czesci wyrostka
zebodotowego szczeki zmiany egzofitycznej. Dziewczynka
urodzona z cigzy pierwszej, porodu pierwszego poprzez ce-
sarskie ciecie z powodu braku postepu porodu, w 39. tygo-
dniu cigzy, w stanie ogélnym dobrym (10 punktéw wedtug
skali Apgar). Z wywiadu uzyskano informacje o prawidto-
wym przebiegu cigzy, stwierdzono jedynie kolonizacje drég

INTRODUCTION

Congenital granular cell tumour was for the first time
described by Neuman in 1871 as a rare benign lesion of
unknown aetiology, eight times more common in fema-
le compared to male newborns (1). Clinically, it appears
as a single pedunculated tumour originating from the
anterior part of the maxillary alveolar process, mostly
from the gingival papilla, less often from the alveolar
part of the mandible. Large tumours can cause pro-
blems in eating and breathing, therefore require surgi-
cal intervention involving their excision. Smaller lesions
can resolve spontaneously. Histologically, congenital
granular cell tumour is identical to granular cell tumo-
ur, also known as Abrikosoff’s tumour, which typically
occurs in adults, mostly on the tongue. Their differen-
tiation is based on immunohistochemistry and electron
microscopy. Differential diagnostics should also include
neuroectodermal tumors, hemangiomas, teratomas, fi-
bromas, rhabdomyomas, odontogenic tumours, dermo-
id cysts (1, 2).

CASE REPORTS

Case1

A 3-day-old female newborn was admitted to the De-
partment of Paediatric Surgery and Organ Transplanta-
tion (CMHI) due to an exophytic lesion present in the an-
terior part of the maxillary alveolar process. The girl was
born from the first pregnancy, first delivery by Caesarean
section due to lack of progress in labour at 39 weeks gesta-
tion, in overall good condition (Apgar score of 10). Medi-
cal history of normal course of pregnancy, maternal group
B streptococcal (GBS) genital tract colonisation managed
with antibiotic prophylaxis.
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rodnych matki GBS (ang. group B Streptococcus). Zastoso-
wano woéwczas profilaktyke antybiotykows.

W badaniu przedmiotowym stwierdzono w jamie ustnej
noworodka w odcinku przednim wyrostka zebodotowego
szczeki, po stronie lewej, obecnos¢ egzofitycznego guza osa-
dzonego na szerokiej szypule (ryc. 1). Zmiana o wymiarach
okoto 1,5 x 1,5 x 2 cm, nie utrudniata dziecku ssania i nie po-
wodowata zaburzen oddychania, tatwo jednak ulegata ura-
zom, ktore powodowaty krwawienie podczas ssania. Poza
tym btfona Sluzowa jamy ustnej prawidtowa, rézowa, gtadka,
I$nigca, bez patologicznych wykwitéw. U dziecka wykonano
badania krwi (morfologia, uktad krzepniecia, jonogram, grupa
krwi) oraz USG jamy brzusznej i osrodkowego uktadu nerwo-
wego, w ktorych nie stwierdzono zadnych nieprawidtowosci.

W 4. dobie zycia w znieczuleniu ogdlnym z intubacjg do-
tchawiczg przy uzyciu diatermii bipolarnej usunieto w cato-
Sci polipowaty guz tkanek miekkich wyrostka zebodotowego
szczeki (ryc. 2). Rane zaopatrzono szwami wchtanialnymi.
Okres pooperacyjny przebiegat bez powiktan.

W badaniu histopatologicznym uzyskano obraz dzia-
stowego guza ziarnistokomadrkowego noworodkéw. Wyko-
nano réwniez badania immunohistochemiczne: CD68(+),
AE1/AE3(-), CD34(+), S-100(-). Pacjentka obserwowana
w Poradni Chirurgii Stomatologicznej dla Dzieci i Dorostych
IP-CZD: 6 miesiecy po usunieciu zmiany, dziecko rozwija sie
prawidtowo. W badaniu klinicznym zewnatrz- i wewnatrz-
ustnym nie stwierdzono zadnych nieprawidtowosci. Btona
$luzowa przedsionka i jamy ustnej wiasciwej prawidtowa.
Wyrostek zebodotowy szczeki symetryczny, bez patologicz-
nych wykwitow (ryc. 3).

Przypadek 2

Miesieczne niemowle pici zenskiej skierowane przez leka-
rza pediatre zgtosito sie do Poradni Chirurgii Stomatologicznej
dla Dzieci i Dorostych IP-CZD celem konsultacji egzofitycznej
zmiany na btonie $luzowej przedniego odcinka czesci zebodo-
towej zuchwy po stronie lewej. Zmiana obecna od urodzenia,
nie powodowata zaburzen w oddychaniu i odzywianiu, tatwo
ulegata jednak urazom podczas karmienia.

Ryc. 1. Przypadek 1. Guz wyrostka zebodotowego szczeki

Fig. 1. Case 1. Maxillary alveolar tumour
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Physical examination of the oral cavity revealed an
exophytic tumour with a broad pedicle in the anterior
part of the maxillary alveolar process (fig. 1). The lesion
measuring 1.5 x 1.5 x 2 cm did not prevent sucking or bre-
athing, however, it was easily damaged causing bleeding
when sucking. Other than that, normal pink smooth and
shiny oral mucosa without pathological lesions. Blood
tests (blood count, coagulation parameters, ionogram,
blood type), abdominal and CNS ultrasound revealed no
abnormalities.

The entire polypoid tumour of the alveolar soft tissues
was removed at 4 hours of life, under general anaesthe-
sia with endotracheal intubation using a bipolar diather-
my (fig. 2). The wound was closed with absorbable sutu-
res. The postoperative period was uneventful.

Histopathological examination revealed gingival gra-
nular cell tumour of the newborn. Immunochemistry was
also performed: CD68(+), AE1/AE3(-), CD34(+), S-100(-).
The patient has remained under observation at the Sur-
gery Outpatient Clinic for Children and Adults: six mon-
ths after surgery the child develops normally. Intra- and
extraoral clinical examination revealed no abnormalities.
Normal vestibular and oral mucosa. Symmetrical maxillary
alveolar process with no pathological lesions (fig. 3).

Case 2

A one month-old female infant was referred by a pa-
ediatrician to the Surgery Outpatient Clinic for Children
and Adults (CMHI) for consultation regarding an exophy-
tic lesion in the mucosa of the anterior alveolar part of
the mandible, on the left side. The lesion was present
from birth and did not impair breathing or eating. Howe-
ver, it was easily damaged during feeding. The girl was
born from the second pregnancy, second vaginal delivery

Ryc. 2. Przypadek 1. Guz wyrostka zebodotowego szczeki po wy-
cieciu

Fig. 2. Case 1. Maxillary alveolar tumour post-excision
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Ryc. 3. Przypadek 1. Wyrostek zebodotowy szczeki 6 miesiecy po
zabiegu

Fig. 3. Case 1. Maxillary alveolar process 6 months after surgery

Dziewczynka urodzona z cigzy drugiej, porodu drugiego
sitami natury w 39. tygodniu cigzy, oceniona na 10 punk-
tow w skali Apgar. Wywiad prenatalny i okotoporodowy
nieobcigzony, GBS u matki ujemny.

W badaniu klinicznym w jamie ustnej dziecka w przed-
nim odcinku czesci zebodotowej zuchwy stwierdzono
obecnos¢ uszyputowanego guzka o Srednicy okoto 1,5 cm,
pokrytego niezmieniong btong $luzowg (ryc. 4). Ze wzgledu
na krwawienia podczas przyjmowania pokarmow pacjent-
ke zakwalifikowano do chirurgicznego usuniecia zmia-
ny. Dziecko zostato przyjete do Klinik Chirurgii Dzieciecej
i Transplantacji Narzadow celem przeprowadzenia zabie-
gu. Przed zabiegiem wykonano badania krwi (morfologia
z uktadem krzepniecia, jonogram, grupa krwi), ktére nie
wykazaty odchylen od stanu prawidtowego.

W znieczuleniu ogdlnym dotchawiczym przy uzyciu dia-
termii bipolarnej resekowano zmiane w granicach tkanek
zdrowych (ryc. 5). Okres pooperacyjny niepowiktany.

Na podstawie badania histopatologicznego rozpoznano
guz ziarnistokomarkowy noworodkéw. W badaniach immu-
nohistochemicznych: CD68(+), S-100(-/+), CD3(-/+). Dalszy
rozwoj dziecka prawidtowy (ryc. 6). Dziecko pozostaje pod

1

METRIC
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Devon®

Ryc. 5. Przypadek 2. Guz blony $luzowej czesci zebodotowej zu-
chwy - stan po wycieciu

Fig. 5. Case 2. Tumour of the alveolar mucosa of the mandible
- status post-excision

Ryc. 4. Przypadek 2. Guz blony $luzowej czesci zebodotowej
zuchwy

Fig. 4. Case 2. Tumour of the alveolar mucosa of the mandible

at 39 weeks gestation; she received an Apgar score of 10.
Unremarkable prenatal and perinatal history; negative
maternal GBS.

Clinical examination of the oral cavity revealed a pe-
dunculated tumour with a diameter of about 1.5 cm, co-
vered with unchanged mucosa, present in the anterior
alveolar part of the mandible (fig. 4). Due to bleeding du-
ring feeding the patient was qualified for surgical remo-
val of the lesion. The child was admitted to the Depart-
ment of Paediatric Surgery and Organ Transplantation
for surgery. Preoperative blood tests (blood count and
coagulation parameters, ionogram, blood type) showed
no abnormalities.

The lesion was resected within healthy tissue margins,
under general endotracheal anaesthesia using a bipolar
diathermy (fig. 5). The postoperative period was une-
ventful.

Histopathological examination revealed granular
cell tumour of the newborn. Immunohistochemistry:
CD68(+), S-100(-/+), CD3(-/+). Normal further develop-
ment of the child (fig. 6). The patient has remained under

Ryc. 6. Przypadek 2. Cze$¢ zebodotowa zuchwy 1 tydzien po za-
biegu
Fig. 6. Case 2. The alveolar part of the mandible 1 week after surgery
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obserwacjg Poradni Chirurgii Stomatologicznej dla Dzieci
i Dorostych IP-CZD.

DYSKUSJA

Guzy w obrebie jamy ustnej u noworodkéw wystepujg
bardzo rzadko, a najwiecej doniesien w literaturze dotyczy
potworniakdw oraz wrodzonych nadzigslakéw. Nadzigslak
wrodzony, nazywany réwniez wrodzonym guzem ziarnisto-
komarkowym (ze wzgledu na mozliwos$¢ wystepowania guza
o podobnym utkaniu na jezyku) lub guzem Neumanna, jest
rzadko spotykanym, fagodnym guzem dzigsta. Najczesciej
wystepuje na brzegu wyrostka zebodotowego szczeki w lo-
kalizacji jak u pierwszej prezentowanej przez nas pacjentki.
W zuchwie zmiany o tym charakterze wystepujg bardzo rzad-
ko (trzy razy rzadziej niz w szczece). U drugiej z opisywanych
przez nas pacjentek guz zlokalizowany byt w przednim odcin-
ku czesci zebodotowej zuchwy. Lokalizacja ta jest epizodycz-
nie opisywana w literaturze (3). Etiologia guza jest nieznana.
W pismiennictwie odnotowano 8 do 10 razy czestsze wystepo-
wanie zmian o takim charakterze u noworodkdw ptci zenskiej
niz meskiej, co moze wskazywac na udziat czynnikéw hormo-
nalnych w ich powstawaniu (3, 4). Najczesciej, podobnie jak
u prezentowanych przez nas pacjentek, sg to guzy pojedyn-
cze, rzadziej wystepujg jako zmiany mnogie (3, 5). Opisywano
guzy o réznych rozmiarach — od kilku do 90 mm. Duze zmiany
mogg powodowac zaburzenia oddychania i uniemozliwiac¢
karmienie noworodka (6-8).

Chociaz diagnostyka prenatalna wydaje sie mie¢ bardzo
duze znaczenie, to jednak tego typu guzy sg rzadko wykry-
wane w badaniach prenatalnych (8, 9). Mimo ze badania
USG wykonywane w cigzy mogg pozwoli¢ ocenié¢ rozmiar
guza, to ocena tych zmian jest mozliwa dopiero w trze-
cim trymestrze cigzy (5). Niemniej jednak moze miec ona
kluczowe znaczenie w postepowaniu okotoporodowym.
W skrajnych przypadkach guzéw o bardzo duzych roz-
miarach moze zaistnie¢ koniecznos¢ intubacji noworodka
przed odcieciem pepowiny (metoda EXIT) (2, 10).

U obu opisywanych przez nas dziewczynek badania pre-
natalne nie wykazaty obecnosci zmian, guzy zostaty zdia-
gnozowane po urodzeniu.

W przypadku utrudnienia oddychanie lub karmienia,
spowodowanego duzymi rozmiarami guza ziarnistokomor-
kowego, a takze krwawienia podczas przyjmowania pokar-
mow, konieczne jest jego chirurgiczne usuniecie. Wedtug
pismiennictwa, ze wzgledu na fagodny charakter zmiany,
a takze z powodu braku nawrotéw oraz odlegtych przerzu-
tow nie jest wymagane doszczetne wyciecie zmiany (4, 11).
Istniejg wrecz doniesienia sugerujace, iz zbyt radykalny za-
bieg moze prowadzi¢ do znieksztatcen sgsiednich tkanek
i uszkodzenia zawigzkéw zebdw (6, 11, 12). Ze wzgledu na
mozliwos¢ samoistnej regresji, niektorzy autorzy w przy-
padku zmian niewielkich rozmiaréw nie zalecajg nawet in-
terwencji chirurgicznej, lecz tylko obserwacje zmiany (11,
13). U obydwu dziewczynek guzy tatwo ulegaty urazom,
co powodowato krwawienie, dlatego zdecydowano o ich
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observation at the Surgery Outpatient Clinic for Children
and Adults (CMHI).

DiscussSiON

Neonatal oral tumours are very rare. Most literature
reports describe teratomas and congenital epulis. Conge-
nital epulis, also known as congenital granular cell tumo-
ur (due to the possible occurrence of a tongue tumour
with similar tissue) or Neumann’s tumour, is a rare be-
nign gingival tumour. It is usually found on the edge of the
maxillary alveolar process, as in the first described case.
These lesions are rarely found in the mandible (three ti-
mes less frequently compared to the maxilla). In the se-
cond described patient, the tumour was located in the
anterior alveolar part of the mandible. This location is
sporadically described in the literature (3). The aetiology
of the tumour is unknown. It is reported in the literature
that the incidence of such neonatal lesions is 8 to 10-fold
higher in females compared to males, which may indicate
the involvement of hormonal factors in the development
of these lesions (3, 4). Similarly as in our patients, these
are mostly single tumours, rarely occurring as multiple
lesions (3, 5). Tumours of various sizes have been descri-
bed — from a few up to 90 mm. Large lesions can cause
respiratory impairment and prevent normal neonatal fe-
eding (6-8).

Although prenatal diagnostics seems to play a major
role, this type of tumours are rarely detected in prenatal
tests (8, 9). Although prenatal ultrasound allows the asses-
sment of tumour size, evaluation of these lesions in only
possible in the third trimester of pregnancy (5). Neverthe-
less, it may prove crucial for the perinatal management.
In extreme cases of very large tumours, it may be neces-
sary to intubate a newborn before cutting the umbilical
cord (EXIT method) (2, 10).

Prenatal testing failed to detect the presence of lesions
in both our patients. The tumours were diagnosed after
birth. In the case of impaired breathing or feeding due to
large size of the granular cell tumour as well as bleeding
while feeding, surgical removal is necessary. According to
literature, total excision of the tumour is not required due
to its benign character as well as due to the lack of recur-
rence or distant metastases (4, 11). There are even reports
suggesting that excessively radical excision can lead to de-
formation of surrounding tissues and the damage of tooth
buds (6, 11, 12). Some authors recommend lesion monito-
ring instead of surgical intervention in smaller lesions due
to the possibility of their spontaneous regression (11, 13).
In both girls, the tumours were easily damaged, causing
bleeding; therefore it was decided to perform their surgi-
cal excision. In both cases, bipolar diathermy was used for
resection, ensuring a very good hemostasis and a minimal
risk of tooth bud damage.
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chirurgicznym usunieciu. W obydwu przypadkach do resek-
cji uzyto diatermii bipolarnej dajacej bardzo dobrg hemo-
staze i minimalne ryzyko uszkodzenia zawigzkow zebdw.
W obserwacjach odlegtych guzy te na ogdt nie powodujg
nieprawidtowosci zebowych i nie towarzyszg im inne wro-
dzone zaburzenia, opisano jednak kilka przypadkow hipo-
plazji lub braku zebdw oraz znieksztatcenia tkanek w okoli-
cy guza o znacznych rozmiarach. Okres obserwacji naszych
pacjentek wynosi 6 miesiecy, dlatego tez mozliwa byta tylko
ocena morfologiczna wyrostka zebodotowego szczeki/czesci
zebodotowej zuchwy. U obu prezentowanych dziewczynek
nie wykazano nieprawidtowosci w ksztatcie i budowie wy-
rostka zebodotowego szczeki/czesci zebodotowej zuchwy. Ze
wzgledu na mtody wiek pacjentek oraz prawidtowy ksztatt
i budowe wyrostka zebodotowego szczeki i czesci zebodoto-
wej zuchwy nie byto wskazan do diagnostyki radiologicznej
pod katem obecnosci lub braku zawigzkow zebéw mlecz-
nych. Obydwie pacjentki pozostajg pod statg opiekg Poradni
Chirurgii Stomatologicznej dla Dzieci i Dorostych IP-CZD. Ko-
lejna wizyta kontrolna zostata zaplanowana za 6 miesiecy.

Although distant observations indicate that these
tumours generally do not cause dental abnormalities
and are not accompanied by other congenital disor-
ders, several cases of hypoplasia or absence of teeth
and tissue deformation around a large tumour have
been described. The follow-up period in our patients
was 6 months, therefore only morphological asses-
sment of the maxillary alveolar process/the alveolar
part of the mandible was possible. In both girls, no
abnormalities were found in the shape or structure
of the maxillary alveolar process/the alveolar part of
the mandible. Due to young patient age and normal
shape/size of the maxillary alveolar process and the
alveolar part of the mandible, there were no indica-
tions for radiological diagnostics for the presence or
absence of deciduous tooth buds. Both patients rema-
in under constant care of Surgery Outpatient Clinic for
Children and Adults (CMHI). Another scheduled follow
-up visit will take place in six months.
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