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SLOWA KLUCZOWE STRESZCZENIE

ameloblastic fibroodontoma, complex Zmiany wchodzace w sklad guzéw zebopochodnych sa grupa niezwykle heterogenng,
odontoma, guz zebopochodny, AFO, czesto o podobnym obrazie klinicznym, a nawet histopatologicznym. Diagnostyka na po-
pacjent pediatryczny ziomie mikroskopowym jest bardzo trudna i odgrywa gléwng role w postawieniu osta-

tecznego rozpoznania, co w konsekwencji decyduje o postepowaniu leczniczym.
Przedstawiamy przypadek niespelna czteroletniego chlopca, ktdry zglosit sie do Kliniki
Chirurgii Szczekowo-Twarzowej SPSK-1 w Szczecinie w 2019 roku z powodu weze$niej-
szego urazu twarzy. Opiekunéw zaniepokoita asymetria policzkéw. W badaniu klinicz-
nym stwierdzono rozdecie szczgki prawej oraz patologiczna ruchomos$¢ zgba 55. W ba-
daniu tomografii komputerowej z kontrastem stwierdzono rozdecie kosci szczeki prawej,
z obecnoscig struktur cieniujacych wewnatrz zmiany. Zmiana zostata operacyjnie usunieg-
ta w calosci. Badanie kliniczne i histopatologiczne wskazato na zmiane o typie amelobla-
stic fibrodontoma. Cechy histologiczne guza jednoznacznie nie pozwalaly na klasyfikacje
guza jako ameloblastic fibroma ani complex odontoma. W trzyletnim okresie obserwacji
nie stwierdzono wznowy.

Opisywany przypadek wskazuje na fakt, ze mimo braku uwzglednienia AFO w aktualnej
klasyfikacji WHO, nadal w praktyce klinicznej mozemy spotka¢ zmiany o tym charakterze.

KEYWORDS SUMMARY

ameloblastic fibroodontoma, complex Lesions included in odontogenic tumor group are an extremely heterogeneous group, as-

odontoma, odontogenic tumor, AFO, sociating similar clinical and histopathological picture. Microscopic diagnostics provides

pediatric patient major contribution to the final diagnosis. Its output determines the therapeutic proce-
dure.

We present the case of an almost four-year-old boy who was reffered to the Maxillofacial
Surgery Department SPSK-1 in Szczecin in 2019, due to earlier facial injury. The care-
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givers were concerned about the asymmetry of the cheeks. In a clinical examiniation
distention of the right maxilla and pathological mobility of tooth 55 were found. During
the examination, computed tomography with contrast revealed distention of the right
jaw bone, with the presence of shading structures inside the lesion. Whole lesion was
removed during surgery. Clinical and histopathological examination indicated an amelo-
blastic fibroodontoma. The histological features of the tumor did not allow clearly for tu-
mor classification as ameloblastic fibroma or complex odontoma. During the three-year
follow-up period, no recurrence symptoms were found.

The described case indicates that despite the fact that AFO is not included in the current
WHO classification, we can still encounter changes of this nature in clinical practice.

WSsTEP

Zgodnie z trzecig edycja klasyfikacji WHO guzow gtowy
i szyi z 2005 roku guz zebopochodny AFO — ameloblastic
fibroodontoma — zaliczany byt do guzéw zebopochodnych
tagodnych o pochodzeniu nabtonkowym i mezenchymal-
nym. Posiadat histologiczne cechy ameloblastic fibroma
w potaczeniu z obecnoscig szkliwa i zebiny. Literatura me-
dyczna okreslata go jako zmiane wolno rosnacg, niebolesng,
z tendencja do rozprezajgcego wzrostu, bez naciekania
okolicznych tkanek, niewykazujgca sktonnosci do nawrotéw.
Szczyt wystepowania zmiany opisywany byt na 1.i 2. dekade
zycia (1). Czwarta edycja klasyfikacji WHO z 2017 roku (2)
oraz pigta (3) z 2022 roku nie uwzgledniajg AFO, wskazujac
brak wystarczajgcych dowoddw na istnienie jej jako odreb-
nej jednostki chorobowej. Wedtug powyzszych aktualizacji
guzy o charakterze ameloblastic fibroma, ktére zawieraja
tkanki twarde zeba, rdznicuja sie w kierunku zebiaka ztozo-
nego — complex odontoma.

OPIS PRZYPADKU

Do Kliniki Chirurgii Szczekowo-Twarzowej w sierpniu
2019 roku zgtosit sie chtopiec w wieku 3 lat 10 miesiecy,
po urazie twarzy, do ktdrego doszto 2 dni wczesniej, w wyni-
ku upadku z wysokosci wtasnego ciata. Opiekunke pacjenta
zaniepokoita asymetria policzkéw. Dziecko wedtug wywiadu
wczesniej nie byto leczone stomatologicznie. Wywiad w kie-
runku wczesniejszych guzéw zebopochodnych u chtopca
i jego rodziny — ujemny. W badaniu klinicznym zaobser-
wowano u pacjenta zewnatrzustnie asymetrie twarzy pod
postacig wygdrowania prawego policzka (ryc. 1), natomiast
wewnatrzustnie patologiczng ruchomos¢ zeba 55, rozdecie
kosci wyrostka zebodotowego szczeki prawe;j (ryc. 2), wyczu-
walne palpacyjnie od strony sklepienia przedsionka jamy
ustnej i podniebienia po stronie prawe;j.

W dniu zgtoszenia sie pacjenta do tutejszej kliniki wyko-
nano tomografie komputerowa twarzoczaszki z kontrastem
(CECT), w ktérej potwierdzono obecnos$¢ wstepnie rozpo-
znanego klinicznie guza prawej szczeki (ryc. 3). W badaniu
obrazowym uwidoczniono rozdecie kosci szczeki prawe;j
z obecnoscig struktur cieniujgcych wewnatrz zmiany oraz
zawigzkiem zeba statego.

Wykonano biopsje wycinkowg. Preparat umieszczono
w 10% roztworze formaliny. W badaniu mikroskopowym

stwierdzono guz ztozony z trzech komponentéw: mezen-
chymalnego przypominajgcego strukture brodawki zebowej,
nabtonkowego o morfologii wczesnego stadium narzadu
szkliwotwadrczego oraz twardych elementéw zebiny i szkliwa.
Komoérki bez cech polimorfizmu oraz figur podziatu.

W badaniu immunohistochemicznym nie wykazano
ekspresji BRAF600V (ryc. 4 i 5).

Cechy morfologiczne guza odpowiadaty rozpoznaniu
szkliwiakowego wtdkniakozebiaka (ameloblastic fibroodon-
toma). Po analizie histopatologicznej wycinkow postawiono

Ryc. 1. Obraz zewnatrzustny przedoperacyjny

Ryc. 2. Obraz przedoperacyjny, stan po pobraniu wycinka, przed
leczeniem radykalnym
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Ryc. 3. CECT przedzabiegowe

Ryc. 4. Preparat histologiczny — wycinek

wstepne rozpoznanie AFO — ameloblastic fibroodontoma.
Analiza histopatologiczna wykluczyta mozliwos¢ jedno-
znacznej klasyfikacji zmiany jako ameloblastic fibroma lub
complex odontoma.

Po uzyskaniu wyniku powyzszego badania wykona-
no zabieg operacyjny doszczetnego wytuszczenia zmiany
z pozostawieniem klinicznie niezmienionych Scian kostnych
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Ryc. 5. Preparat histologiczny - wycinek 2

wokot zmiany wraz z usunieciem zgba 55. W badaniu histo-
patologicznym pooperacyjnym stwierdzono utkanie zmiany
jak w pierwszym wycinku (ryc. 6).

Pacjent pozostaje pod kontrolg onkologa dzieciecego.
W badaniach kontrolnych rezonansu magnetycznego z kon-
trastem wykonanym dwukrotnie w okresie 3 lat od lecze-
nia nie stwierdzono klinicznych ani radiologicznych cech
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Ryc. 7. Kontrola po roku od leczenia

nawrotu (ryc. 7). Metode rezonansu magnetycznego zamiast
tomografii komputerowej zastosowano w celu ograniczenia
dawki promieniowania rentgenowskiego ze wzgledu na wiek
pacjenta. Ponadto wykorzystano wtasciwosci tego badania
w celu lepszego rozrdznienia zmian pooperacyjnych od
ewentualnej wznowy.

Dyskusja

AFO byt klasyfikowany jako nowotwér z bardzo niskim ry-
zykiem wznowy, ale z udokumentowanym przypadkiem trans-
formacji w ameloblastic fibrosarcoma (4), natomiast zebiak
ztozony jest zmiang hamartomatyczng, ktdérej bardzo rzadka
nawrotowos¢ wynika zwykle z niedoszczetnosci zabiegu (1).

Biorac pod uwage powyzsze, podstawowg rdéznicg w za-
leznosci od rozpoznania jest konieczno$é objecia pacjenta
czestsza i bardziej wnikliwg kontrolg przy rozpoznaniu AFO.
W przypadku opisywanym w tym artykule dotyczy to badan
dziecka z koniecznoscig hospitalizacji w celu wykonania
badania obrazowego w znieczuleniu ogdélnym. Przy do-
szczetnym usunieciu zebiaka ztozonego inwazyjne metody
obrazowania mogtyby byc koniecznie jedynie w leczeniu
ortodontycznym lub podczas planowania leczenia chirur-
gicznego odtworczego. W pozostatych przypadkach mozliwa
bytaby obserwacja pacjenta z pominieciem inwazyjnych
badan obrazowych w celach onkologicznych, a kontrole
radiologiczne mozna by ograniczy¢ do rutynowych badan
stomatologicznych (np. OPG).

W rdéznicowaniu nalezy ujgé inne guzy, mogace radio-
logicznie zawiera¢ elementy uwapnione, m.in. AOT (ang.
adenomatoid odontogenic tumour — pseudogruczotowy
guz zebopochodny), gdzie przebieg réwniez jest tagodny,
a nawrotowo$¢ mata, CEOT (ang. calcifing epithelilal odon-
togenic tumour —wapniejgcy nabtonkowy guz zebopochod-
ny), ktéry w przypadku duzych rozmiaréw wymaga bardziej
radykalnego postepowania ze wzgledu na czestsze wznowy,
COC (ang. calcifying odontogenic cyst — wapniejaca torbiel
zebopochodna), ktéry wznawia sie rzadziej niz poprzedni,
ale w przypadku duzych zmian rowniez wymaga bardziej
radykalnego podejscia, DGCT (ang. dentinogenic ghost cell
tumour — zebinopochodny guz zawierajgcy komorki cienie),
ktoéry cechuje sie duzym ryzykiem wznowy nawet po rady-
kalnym usunieciu i wykazuje ryzyko zeztosliwienia (1).

Zgodnie z pigtg edycja WHO ,,niejasne jest, czy widknia-
kozebiak szkliwiakowy (ameloblastic fibroodontoma) i widk-
niakozebiniak szkliwiakowy (ameloblastic fibrodentinoma)
sg niezaleznymi jednostkami, posrednimi zmianami osta-
tecznie prowadzgcymi do rozwoju zebiaka, czy s mieszanka
rozwijajgcych sie zebiakow i widkniakéow szkliwiakowych
(ameloblastic fibroma)” (3).

W 4. edycji WHO guzdéw gtowy i szyi z 2017 roku AFO
zostat usuniety jako oddzielna jednostka chorobowa, mimo
to w literaturze dotyczacej patologii gtowy i szyi wydane
po 2017 roku nadal jest opisywany jako typ histologiczny
w grupie fagodnych zebopochodnych nowotwordéw nabton-
kowo-podscieliskowych. Najnowsza, 5. edycja WHO guzéw
gtowy i szyi z 2022 roku nadal nie rozstrzyga jednoznacznie,
jak klasyfikowa¢ AFO — czy jako wczesne stadium zebiaka
ztozonego, czy jako wczesne stadium wtdkniaka szkliwiako-
wego. Czes¢ AFO wykazuje sposdb wzrostu, ktory klasyfikuje
je jako prawdziwe nowotwory w przeciwieistwie do ze-
biakéw, ktore majg charakter zmian hamartomatycznych.
W zwigzku z tym w opisach patomorfologicznych nadal jest
stosowane rozpoznanie szkliwiakowego witdkniakozebiaka
(ameloblastic fibroodontoma) celem ustalenia dalszego
postepowania terapeutycznego (5, 6).

Analiza pi$miennictwa pozwala na potwierdzenie niskiej
nawrotowosci zmian o charakterze AFO, zaréwno po le-
czeniu oszczedzajacym, jak i radykalnym, co potwierdzajg
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wieloletnie obserwacje autoréw opisujgcych podobne
przypadki. Nalezy zwrdci¢ jednak uwage, ze w wielu z nich
zmiany w momencie pierwszego kontaktu z pacjentem wy-
kazuja niepokojacy onkologicznie charakter radiologiczny
oraz kliniczny. Opisywany przez nas przypadek w naszej
ocenie rowniez wydaje sie w pierwszym badaniu podejrzany
onkologicznie, a komplet wykonanych badan oraz poope-
racyjna obserwacja wykazaty tagodny charakter zmiany.
Ponizej przedstawiamy kilka przypadkéw z piSmiennictwa,
w ktérych opisano potwierdzone histopatologicznie przy-
padki ameloblastic fibroodontoma.

Tolentino i wsp. (7) w opisie przypadku przedstawiajg
zmiane u 11-letniej dziewczynki klinicznie niebolesng, bez
obrzeku tkanek, radiologicznie widoczng jako dobrze od-
graniczong nieregularng mase, 3-centymetrowej srednicy
w okolicy lewego trzonu i gatezi zuchwy. W obrebie obrazu
tomografii komputerowej widoczna dobrze ograniczona
zmiana zawierajgca uwapnione masy. Zastosowane zostato
leczenie chirurgiczne — wytuszczenie oraz kiretaz obwo-
dowy lozy. Autor podaje brak cech nawrotu w badaniach
kontrolnych.

Kumar i wsp. (8) opisujg zmiane u 10-letniej dziewczynki
w bocznym odcinku prawej szczeki, przypadkowo uwi-
doczniong radiologicznie, opisywang jako cieniujgca masa
z przejasnieniem na obwodzie obejmujgca prawie caty guz
szczeki. Zastosowane zostato leczenie chirurgiczne — wy-
tuszczenie zmiany. W pooperacyjnej kontroli radiologicznej
po 6 miesigcach nie byto cech nawrotu.

Ribeiro i wsp. (9) opisujg przypadek u 17-letniego chtopca
jako niebolesne wygoérowanie prawej strony zuchwy z dys-
kretng asymetrig twarzy. Przedstawiajg twardg, niebolesng
zmiane pokryta niezmieniong btong $luzowa. W badaniu
pantomograficznym zmiane okreslajg jako nieregularnie,
ale dobrze odgraniczong, z wewnetrznymi asymetrycznymi
przejasnieniami. Zasieg zmiany obejmuje obszar od okolicy
zebow przedtrzonowych strony prawej do okolicy prawego
kata zuchwy. Zastosowane zostato leczenie chirurgiczne —
resekcja zmiany z rekonstrukcjg przeszczepem kosci z talerza

kosci biodrowej. Przez 8 lat w badaniach kontrolnych nie
wykazano cech wznowy.

Sanjai i wsp. (10) opisujg przypadek masywnego, owrzo-
dziatego guza lewej gatezi i kata zuchwy u 19-letniego
mezczyzny leczonego metoda hemimandibulektomii z se-
lektywnym usunieciem | grupy weztowej po stronie zmiany.
W badaniach kontrolnych nie stwierdzono cech wznowy.

Polskie pismiennictwo wydaje sie dos¢ ubogie w zakresie
opisywanych zmian. Pojedynczy znaleziony przez autoréw
artykut dotyczyt niepotwierdzonego histologicznie przy-
padku (11).

Najbardziej aktualny na dzien stworzenia tej pracy opis
przypadku autorstwa Goel i wsp. (12) prezentuje przypadek
18-letniego mezczyzny skierowanego do leczenia z powodu
niebolesnej, powoli powiekszajacej sie od okoto roku zmiany
powodujgcej asymetrie twarzy. W badaniu radiologicznym
CBCT wykazano jednokomorowe rozrzedzenie kosci trzonu,
kata i gatezi zuchwy, z przemieszczonym w obrebie zmiany
Il zebem trzonowym. Po usunigciu zmiany poprzez jej
wytyzeczkowanie oraz po badaniu histopatologicznym po-
stawiono rozpoznanie AFO (ameloblastic fiborodontomoma).
W dwuletnim okresie obserwacji nie stwierdzono objawéw
wznowy.

WNIOSKI

Kazdy z wyzej opisywanych przypadkéw podaje obecnosc
tkanek twardych, radiologicznie cieniujacych w obrebie
zmiany. Obrazy kliniczne réznia sie od siebie znaczgco.
Badanie histopatologiczne we wszystkich powyzszych przy-
padkach daje wynik AFO. Zgodnie z aktualng klasyfikacja
WHO, opisywany w tym artykule oraz powyzsze przypadki
pozostatych autoréw nalezatoby okresli¢ jako wczesne po-
stacie zebiakow ztozonych, jednak przypadek wtasny oraz
analiza czesci wyzej wymienionych przypadkéw w ocenie
autora wymagajg wzmozonej czujnosci onkologiczne;j.

Pomimo wykluczenia jednostki chorobowej z klasyfikacji
WHO mozliwe jest nadal spotkanie zmian o takim charak-
terze w praktyce kliniczne;j.
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