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SLOWA KLUCZOWE STRESZCZENIE

mlodzieniczy beleczkowaty wiokniak Mlodzienczy beleczkowaty wldkniak kostniejacy (JTOF) jest rzadka tagodng widknisto-
kostniejacy, wiokniak kostniejacy, pacjent  -kostna zmiana o agresywnym przebiegu klinicznym. Najczeéciej wystepuje w kosciach
pediatryczny, JTOF szczek i zuchwie u dzieci miedzy 8,5. a 12. rokiem Zycia. Zgodnie z Klasyfikacja Swiatowej

Organizacji Zdrowia WHO z 2017 roku mlodzienczy beleczkowaty widkniak kostnieja-
cy i mlodzienczy piaszczakowaty widkniak kostniejacy (JPOF) naleza do grupy zmian
wiodknisto-kostnych i kostno-chrzestnych. Mimo iz nowotwdr nie wplywa bezpoérednio
na strukture otaczajacej go kosci, jego ekspansywny charakter wzrostu moze prowadzi¢
do asymetrii twarzy.

Dwunastoletni chlopiec zglosil si¢ do gabinetu stomatologicznego z powodu twardej,
niebolesnej zmiany w obrebie podniebienia twardego, ktora pojawita sie okolo 3 tygodni
wezedniej 1 od tamtego czasu gwaltownie sie powiekszata. Badanie kliniczne wykazalo
obecno$¢ niebolesnej, twardej, dobrze odgraniczonej, uszypulowanej zmiany polaczonej
z tkankami przyzebia brzeznego w okolicy brodawki przysiecznej. Badanie radiologiczne
w postaci pantomogramu nie wykazalo zadnych patologicznych zmian. Zmiang¢ usunieto
w calodci, obraz kliniczny sugerowal obecno$¢ nadzigélaka. Dalsze badanie histopatolo-
giczne wykazalo cechy mlodzienczego beleczkowatego widkniaka kostniejacego. W trzy-
letnim okresie obserwacji nie zaobserwowano cech nawrotu choroby.

Opisany przypadek JTOF wskazuje na fakt, iz zmiana moze réowniez lokalizowa¢ sie
poza strukturami kostnymi, moze by¢ umiejscowiona w obrebie tkanek migkkich pod-
niebienia twardego. Mlodzienczy beleczkowaty wldkniak kostniejacy powinien by¢
brany pod uwage w diagnostyce roznicowej uszyputowanych zmian blony $luzowej,
takich jak nadzigslak lub obwodowy wtdkniak kostniejacy (POF). Pacjenci powinni by¢
poddawani okresowym badaniom klinicznym i radiologicznym z uwagi na wysoka na-
wrotowos$¢ JTOE
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SUMMARY

JTOF is a benign fibro-osseus lesion of aggressive clinical appearance, located mainly in
maxilla and mandible, described in children between 8,5 and 12 years old. Trabecular
(JTOF) and Psammomatoid (JPOF) Ossifying Fibromas are classified in the group of Fibro-
osseous and osteochondromatous lesions according to WHO Classification (2017). Tumour
does not affect the bone structure but due to its expansive growth may lead to facial asym-
metry. In the described case, a 12-year-old boy was admitted to the dental office with a chief
complaint of painless hard swelling of the hard palate which appeared about three weeks
before and grew rapidly. Clinical examination revealed an asymptomatic, hard, well defined,
pedunculated lesion connected to the tissues of marginal periodontium. Radiological ex-
amination did not reveal any pathologies. Surgical excision was performed, as the clinical
appearance suggested fibrous epulis. Further histopathological examination with immu-
nohistochemical staining revealed features of Trabecular JOE. No recurrence was observed
in the follow up of three years. Described case of JTOF indicates that the lesion might be
located extra-osseus in the soft tissues of the hard palate. JTOF should be taken into con-
sideration in the differential diagnosis of pedunculated lesions of the mucosa among fibro-
matous epulis or peripheral ossifying fibroma (POF). Patients diagnosed with JTOF should
be monitored both clinically and radiographically due to the high recurrence of the lesion.

WSsTEP

Pierwszy opis wtdkniaka kostniejgcego przedstawit Ment-
zel w 1872 roku (1). Jednakze termin ,wtdkniak kostniejgcy”
zostat uzyty po raz pierwszy w 1927 roku przez Montgo-
mery (2). Benjamins jako pierwszy w 1938 roku opisat
piaszczakowaty wariant mtodzienczego widkniaka kostnie-
jacego (3). Wariant beleczkowaty zostat opisany przez Reed
i Hagy w 1965 roku, ale to dopiero Makek w 1983 roku
nazwat ten wariant beleczkowatym i przedstawit rdznice
miedzy miodzienczym beleczkowatym i piaszczakowatym
widkniakiem kostniejgcym (4, 5).

Nowo przyjeta klasyfikacja Swiatowe]j Organizacji Zdro-
wia (WHO) z 2017 roku guzéw zebopochodnych i nowo-
tworow kosci szczekowych opisuje dwa typy mtodziericzego
widkniaka kostniejgcego: mtodzieniczy beleczkowaty wtdk-
niak kostniejgcy (ang. juvenile trabecular ossifying fibroma —
JTOF) oraz mtodzienczy piaszczakowaty widkniak kostniejgcy
(ang. juvenile psammomatoid ossifying fiboroma — JPOF) (6).

Cho¢ oba warianty byty opisywane we wszystkich gru-
pach wiekowych, wykazujg znaczng predylekcje do wystepo-
wania u mtodszych pacjentéw. JTOF najczesciej opisywany
jest u dzieci miedzy 2. a 12. rokiem zycia, z wiekszoscig
przypadkéw wystepujgcych miedzy 8,5 a 12. rokiem zycia.
Przypadki JPOF byty natomiast opisywane w szerszej grupie
wiekowej (miedzy 3. miesigcem zycia a 72. rokiem zycia)
z wiekszoscig przypadkow miedzy 16. a 33. rokiem zycia.
Obie zmiany nie wykazujg predylekcji ptciowej, jednakze
JPOF wystepuje nieznacznie czeSciej u mezczyzn (7, 8).
JTOF jest najczesciej opisywany w kosciach szczek oraz zu-
chwie, ale nie w czesci zebodotowej zuchwy i wyrostkach
zebodotowych szczek. Najczesciej lokalizuje sie w gatezi oraz
kacie zuchwy. JPOF najczesciej zajmuje zatoki szczekowe,
cho¢ opisywano réwniez przypadki lokalizacji w zuchwie
i kosciach szczek (8).

W badaniu radiologicznym oba warianty mtodzienczego
widkniaka kostniejgcego sq dobrze odgraniczone. Radio-
logicznie JPOF przedstawia obraz mlecznego szkta, ktory
jest widoczny jako centralnie zlokalizowane przejasnienie

otoczone wyrazng otoczkg, pojedynczy guzek Scienny lub
stata jednorodna masa. W przypadku JTOF nie obserwuje
sie obrazu mlecznego szkta. W radiologicznym obrazie
JTOF wewnetrzna struktura zmiany jest przezierna dla pro-
mieni RTG z nieregularnymi, rozproszonymi zwapnieniami.
W niektdrych przypadkach korzenie zebow sgsiadujgcych
ze zmiang mogg by¢ rozsuniete lub zresorbowane (8, 9).
Zaréwno JTOF, jak i JPOF cechuje wysoka sktonnos¢
do nawrotéw (miedzy 30 a 50%) (7, 10). Nie obserwowano
natomiast cech ztosliwienia w przypadku tych zmian (8).
Tabela 1 podsumowuje gtdéwne réznice miedzy JTOF a JPOF.

OPIS PRZYPADKU

Dwunastoletni, ogdlnie zdrowy, nieprzyjmujacy zadnych
lekdw na state, negujacy alergie i uczulenia chtopiec zgtosit
sie na konsultacje chirurgiczna, zaniepokojony obecnoscig
twardej niebolesnej zmiany zlokalizowanej w obrebie pod-
niebienia twardego. Zmiana zostata zauwazona przez pa-
cjenta okoto 3 tygodni wczesniej i od tamtej pory stopniowo
ulegata powiekszeniu. Gwattowny wzrost oraz uposledzenie
mowy byty czynnikami, ktdre sktonity pacjenta do zgtoszenia
sie na wizyte. Pacjent negowat wystgpienie urazu, zaburzen
czucia oraz bélu w okolicy zmiany. Rodzinny wywiad onko-
logiczny pacjenta byt ujemny.

Badanie zewnatrzustne nie wykazato zadnych odchylen
od normy. Brak byto widocznych asymetrii, lokalne wezty
chtonne byty niepowiekszone i niebolesne. W badaniu
wewnatrzustnym stwierdzono niewystarczajgcy kontrole
ptytki nazebnej powodujaca zapalenie dzigset wywotane
ptytka nazebng oraz dobrze odgraniczona, uszyputowana
zmiane potfgczong z tkankami przyzebia brzeznego w okolicy
brodawki przysiecznej o wymiarach ok. 25 x 10 x 10 mm
(ryc. 1a, b). Konsystencja zmiany byta twarda, btona $luzo-
wa pokrywajgca zmiane nieregularnie zmieniona, rézowa,
zgtebnikowanie przy pomocy sondy periodontologicznej
nie powodowato krwawienia. Zeby sgsiadujgce ze zmiana
prawidtowo reagowaty w testach na zywotnos¢ na chlo-
rek etylu, nie wykazywaty zadnych patologii w badaniu
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Ryc. 2. Wycinek badania pantomograficznego przedstawiajacy

odcinek przedni - radiologiczna diagnostyka przedzabiegowa

o o5 1 15 2 25mm

Ryc. 3. Obraz mikroskopowy zmiany. Barwienie hematoksyling
i eozyng, powiekszenie 10 x, owrzodzenie powierzchni oznaczone
gwiazdka

klinicznym i radiologicznym, badanie pantomograficzne nie
wykazato zadnych zmian w strukturze kosci (ryc. 2). Bada-
niem z wyboru do oceny odcinka przedniego szczeki w tym
przypadku powinna by¢ tomografia komputerowa wigzki

Nowa Stomatologia 3/2022

Ryc. 4. Obraz mikroskopowy zmiany. Barwienie hematoksyling
i eozyna, powiekszenie 100 x, rabek osteoblastow otaczajacy ob-
szar mineralizacji z odtwarzaniem beleczek kostnych oznaczony
strzatkami

Ryc. 5. Badanie kontrolne CBCT. Przekroje MPR przedniego od-
cinka szczeki

stozkowej (ang. cone beam computed tomography — CBCT),
lecz opiekun pacjenta nie wyrazit zgody na poszerzenie
diagnostyki radiologicznej. Zakres diagnostyki réznicowej
obejmowat nadzigslaka oraz obwodowy wtdkniak kostnie-
jacy (ang. peripheral ossifying fibroma — POF).

W miejscowym znieczuleniu nasiekowym 1 amp. 4% roz-
tworu artykainy z adrenaling (40 mg artykainy, 0,005 mg
adrenaliny/1 ml) zmiane usunieto w catosci, ciecie docho-
dzito do granicy kosci podniebienia twardego, uwidaczniajgc
niezmieniong patologicznie tkanke kostng znajdujaca sie
pod szyputg zmiany. Uzyskano lokalng hemostaze, rane za-
opatrzono szwami. Usunieto je po 7 dniach podczas wizyty
kontrolnej, gojenie przebiegato w sposéb prawidtowy.
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Tab. 1. Por6wnanie cech JTOF i JPOF

JPOF JTOF
Wiek Miegdzy 3. miesigcem Zycia a 72. rokiem zycia, Miedzy 2. a 12. rokiem zycia, z wigkszoécig przypadkow
z wiekszo$cig przypadkéw miedzy 16. a 33. rokiem | wystepujacych miedzy 8,5 a 12. rokiem zycia
zycia
Ple¢ Brak predylekcji plciowej, nieznacznie czesciej Brak predylekcji plciowej
u mezczyzn
Lokalizacja Najczesciej zajmuje zatoki szczekowe oraz jame Najczesciej w kosciach szczek oraz w zuchwie
nosowq
Obraz Przedstawia obraz mlecznego szkla, ktéry Nie obserwuje si¢ obrazu mlecznego szkta. W radiolo-
radiologiczny | jest widoczny jako centralnie zlokalizowane gicznym obrazie JTOF wewnetrzna struktura zmiany jest
przejasnienie otoczone osteosklerotyczng otoczka, | przezierna dla promieni rtg z nieregularnymi, rozpro-
pojedynczy guzek $cienny lub stala jednorodna szonymi zwapnieniami. W niektdrych przypadkach korzenie
masa zebow sasiadujacych ze zmiang moga by¢ rozsunigte lub
zresorbowane

JPOF - mlodzienczy piaszczakowaty wtokniak kostniejacy; JTOF - mlodzienczy beleczkowaty wiékniak kostniejacy

Preparat pooperacyjny utrwalono w 10% roztworze for-
maliny, a nastepnie przestano do badania histopatologiczne-

go. Wynik badania wskazywat na wtdkniaka kostniejgcego.
Z uwagi na nietypowy obraz kliniczny oraz fakt, iz zmiana

zlokalizowana byta w obrebie tkanek miekkich, postano-

wiono o przestaniu preparatu do osrodka referencyjnego.

Powtdrne badanie histopatologiczne potwierdzito i uszcze-

gotowito pierwotng diagnoze, rozpoznajgc mtodzienczy

beleczkowaty wtdkniak kostniejacy.
Przeprowadzono konsultacje histopatologiczng wycin-
kow btony sluzowej pokrytych nabtonkiem wielowarstwo-

wym ptaskim rogowaciejgcym bez atypii z polipowatg masg

z owrzodzeniem powierzchni (ryc. 3), uzyskujgc nastepujacy
opis preparatu: ,W badaniu mikroskopowym w podscielisku
btony sSluzowej, ponizej owrzodzenia, zlokalizowana jest
zmiana zbudowana z widknistego podscieliska ztozonego
z wrzecionowatych komadrek z towarzyszgcg bogatg siatkg
kapilar. Ogniskowo widoczne mikrozwapnienia i obszary
mineralizacji z osteoidem i strukturami beleczek kostnych.
Beleczki sg otoczone rgbkiem obrzeknietych osteoblastow
(ryc. 4). W gtebszych warstwach zmiany widoczne zmniej-
szenie liczby osteoblastéw lub ich brak, a takze obszary bez
tego rabka. Dostepne badania dodatkowe immunohistoche-
miczne nie s3 pomocne w diagnostyce réznicowe;j”.
Pacjent poinformowany o ryzyku wystgpienia nawrotu
choroby miat zgtosic sie na wizyte kontrolng po 6 miesigcach,
a nastepnie co 12 miesiecy. W trakcie trzyletniego okresu
obserwacji klinicznej i radiologicznej, obejmujacej réwniez
badanie CBCT, nie wykazano cech nawrotu choroby (ryc. 5).

Dyskusja

Zmiany o charakterze mtodzienczych wtdkniakdw kost-
niejacych, zaréwno JTOF, jak i JPOF, charakteryzuje gwat-
towny wzrost. Pacjenci najczesciej zgtaszaja sie do gabine-
tu zaalarmowani niepokojgcymi objawami wynikajgcymi
z burzliwego rozwoju choroby. W opisywanym przypadku
zmiana pojawita sie okoto 3 tygodni przed datg pierwszej

wizyty pacjenta i od tamtej pory ulegata stopniowemu po-
wiekszeniu. Rozdecie policzkowej badz jezykowe]j powierzch-
ni kosci jest czesto pierwszym obserwowanym objawem.
Szybki i ekspansywny wzrost zmian, ktére nierzadko sg
zlokalizowane w obrebie zatok szczekowych, ukierunkowany
w strone jamy nosowej bgdz dna oczodotu, moze doprowa-
dzi¢ do asymetrii widocznej w badaniu zewnatrzustnym,
obturacji gérnych drég oddechowych, powodujgc utrud-
nienia oddychania, krwawienie z nosa lub przesuniecie ku
przodowi gatek ocznych (proptoze) (11). W diagnostyce
réznicowej widkniakéw kostniejgcych z innymi zmianami
kostno-chrzestnymi i chrzestno-kostnymi poza badaniem
histopatologicznym oraz badaniami radiologicznymi (wta-
czajac tomografie komputerowa oraz rezonans magnetycz-
ny) nierzadko rozstrzygajgce znaczenie majg dane dotyczace
obrazu klinicznego (12). Wtdkniak kostniejacy, dysplazja
wtdknista oraz dysplazja kostna wykazujg znaczgce podo-
bienstwo histologiczne. Ostateczna diagnoza stanowi zatem,
tak jak w opisywanym przypadku, wypadkowa badania
klinicznego, radiologicznego i histopatologicznego.

Radykalne wyciecie zmiany jest rekomendowanym spo-
sobem leczenia zaréwno JPOF, jak i JTOF. Z uwagi na duzg
sktonnosé do nawrotow w przypadku braku radykalnego
postepowania i niecatkowitego usuniecia zmiany, ktére
zdarza sie duzo czesciej przy probie wytuszczenia, leczenie
powinno polegac¢ na czesciowej lub catkowitej resekcji
szczeki, a w przypadku zuchwy — na segmentowej resekgji.
Préoby wytuszczenia czesto kornczg sie niepowodzeniem
(nawrotowos¢ 30-50%) i w efekcie musza by¢ reoperowane
(7, 10). Nie obserwowano cech ztosliwienia mtodzienczych
wtdkniakdw kostniejgcych (8).

W opisywanym przypadku, z uwagi na nietypowy obraz
kliniczny oraz lokalizacje zmiany w obrebie tkanek miekkich,
zadecydowano o nieposzerzaniu zakresu przeprowadzonego
zabiegu. Badanie histopatologiczne potwierdzito usuniecie
zmiany w catosci z marginesem zdrowych tkanek. Pacjent
zostat poinformowany o ryzyku nawrotu i koniecznosci
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regularnego zgtaszania sie na wizyty kontrolne co 6 miesiecy,
ktore sktadaja sie z badania klinicznego oraz radiologiczne-
go. Do momentu publikacji tego artykutu, czyli w okresie
3 lat od daty zabiegu, badania kontrolne nie wykazaty cech

wskazywata na najskuteczniejsze postepowanie. JTOF moze
umiejscawiaé sie w lokalizacjach pozakostnych i tkankach
miekkich podniebienia twardego. Opisywany obraz kliniczny
powinien by¢ brany pod uwage w diagnostyce réznicowej

nawrotu choroby.

WNIOSKI

Epidemiologia mtodziericzych wtdkniakéw kostniejgcych
jest wcigz nieznana. Brakuje metaanalizy, ktéra poréw-
nywataby proponowane metody leczenia i jednoznacznie
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uszyputowanych zmian bfony sluzowej, takich jak nadzigslak
lub obwodowy witdkniak kostniejacy.

Mimo iz nie opisano cech ztosliwienia, pacjenci ze zdia-
gnozowanym JTOF powinni by¢ poddawani okresowym
badaniom klinicznym i diagnostyce radiologicznej z uwagi
na wysoka nawrotowosc zmiany.
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