Squamous
odontogenic tumour

En oversigt og praesentation af
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Squamous odontogenic tumour er en relativt nybe-
skrevet benign odontogen tumor. Under kirurgisk
fjernelse af en formodet lateral parodontal cyste
blev der fundet solidt tumorveev, der viste sig at re-
praesentere et tilfelde af denne sjeldne tumor. Ar-
tiklen indeholder en beskrivelse af tilfeldet, en gen-
nemgang af litteraturen om denne tumor og en dis-
kussion af differentialdiagnostikken, herunder de

overvejelser som opstar peroperativt.
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quamous odontogenic tumour (SOT) er en sjeelden benign
neoplasme, der blev beskrevet forste gang af Pullon et al.
i 1975 (1). Tumor blev inkluderet i 1992-udgaven af
WHO'’s klassifikation af odontogene tumorer som en benign
tumor med odontogent epitel uden odontogent ektomesen-
kym (2). Recidivtilbgjeligheden er tilsyneladende lille, men
multipel forekomst i kaeberne er ikke sjelden.
Der er siden 1975 rapporteret 39 tilfaelde pa verdensplan,
hvoraf 36 er samlet i en oversigtsartikel fra 1996 (3-5).

Eget tilfaelde

En 17-arig pige af islandsk oprindelse blev i oktober 1999
henvist af Kgbenhavns Kommunale Tandpleje til Afdeling
for Tand-, Mund- og Kabekirurgi, Tandlaegeskolen, Kgben-
havns Universitet, for kirurgisk behandling af en cyste mel-
lem +4 og +5. Patienten var rask bortset fra astmatiske sym-
ptomer ved fysisk anstrengelse.

Ved den kliniske undersggelse blev der ikke fundet pato-
logiske forhold, dvs. ingen haevelse af proc. alveolaris i regio-
nen, ingen smerter og ingen mobilitet af +4,5. Begge taender
reagerede ved pulpavitalitetstest.

Radiologisk undersggelse i form af panoramaoptagelse
samt intraorale optagelser af regionen viste en drabeformet
radiolucens pa ca. 2 cm i diameter, lokaliseret mellem rgd-
derne pa +4 og +5. Begge teender divergerede kraftigt sdledes
at rodderne 1a periferet i opklaringen (Fig. 1). Opklaringen,
der strakte sig til apex af teenderne, var velafgraenset og med
kortikallamel, hvilket fremgar tydeligst pa panoramaoptagel-
sen.

Pa baggrund af de kliniske og radiologiske fund var den
tentative diagnose: Cystis parodontalis lateralis regio +4,5.

Peroperative fund

Peroperativt fandtes, mod forventning, en fast, velafgraenset
og ikke-blgdende masse af gralig-hvid farve, der ikke var
deekket af knogle. Der var ikke nogen serlig slimhindetil-
heeftning, og tumor var forholdsvis let at skille fra kaviteten,
men alligevel svaer at eksstirpere pga. den meget faste kon-
sistens. Den efterladte kavitet var paen rund og uden mindre
kaverner eller udposninger.

Histologiske fund og diagnose

Histologisk sas tumorvaev opbygget af ger og strenge af pla-
deepitel med ensartede kerner og fa, normalt udseende mi-
tosefigurer (Fig. 2). Centralt i epitelformationerne forekom
spredte nekrotiske epitelceller. Epitelformationernes af-
graensning mod bindevaevet viste ikke uddifferentiering af
kubiske/cylindriske epitelceller, som det ses i ameloblasto-
mer. Stroma var et relativt cellerigt, modent kollagent binde-
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Fig. 1. Rgntgenoptagelser af 17-arig pige med SOT, visende
velafgraenset radiolucens mellem rgdderne af +4,5. A: Udsnit
af panoramaoptagelse. B: Intraoral optagelse.

Fig. 1. Radiographs from 17-year-old girl with SOT, showing a well
defined radiolucency between the roots of +4,5. A: Section of pan-
oramic radiograph. B: Intraoral radiograph.
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vaev med spredte lymfocytter, men uden egentlig inflamma-
tion. Der kunne ikke konstateres kapseldannelse, og tumor-
vaevet sas ganske teet pa omrader der bedgmtes som periost.
Ingen tegn pa malignitet.

Histologisk diagnose: Squamous odontogenic tumour.

Efterundersogelse

Rgntgenkontrol seks mdr. senere viste en begyndende
knogledannelse og en begyndende genopretning af de di-
vergerende rodder (Fig. 3A). Rgntgenkontrol ca. 18 mdr. efter
fjernelse af tumor viste en betydelig knogledannelse der ud-
fyldte det meste af kaviteten, samt en fuldsteendig genopret-
ning af rgdderne pa +4,5 (Fig. 3B). Kontrollerne vil fortszettes
indtil der er fuldsteendig knogleheling.

Litteraturgennemgang inkl. eget tilfaelde

/Etiologi og patogenese

Atiologien til squamous odontogenic tumour (SOT) er ukendt
og patogenesen uklar. I litteraturen er der overvejende til-
slutning til teorien om at tumor opstir ved en neoplastisk
omdannelse af de Malassezske epitelrester i parodontalliga-
mentet. Disse epitelrester er kendt for at have evnen til en re-
aktiv proliferation ved et inflammatorisk stimulus, som det
ses ved dannelse af fx radikuleere cyster. Et inflammatorisk
stimulus synes imidlertid ikke at veere en betingelse for ud-
vikling af SOT (6). Teorier om det gingivale overfladeepitel
eller resterne af lamina dentalis som udgangspunkt for SOT

er ogsa blevet fremfort.

Kliniske karakteristika (Tabel 1)

Alder og kon — SOT er konstateret hos patienter i alderen 8-74
ar med en median pa 41 ar og et gennemsnit pa 38 ar. Flest
ses i aldersgruppen 21-30 ar (14 af 40). Tumor ses lidt hyppi-
gere hos maend med en M:K ratio pa 1,3:1.

Fig. 2. Histologiske udsnit af
operationspraeparatet. A: Over-
sigtsoptagelse, visende plade-
epitelger i et modent binde-
vaevsstroma. B: Hgjere forstgr-
relse af en tumorg, opbygget
af pladeepitel. HE-farvning.

Fig. 2. Photomicrographs of opera-
tive specimen. A: Survey showing
islands of squamous epithelium in
a fibrous connective tissue stroma.
B: Higher magnification of a
tumour island. HE-staining.
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Fig. 3. Intraorale kontroloptagelser. A: Efter seks mdr. B: Efter
18 mdr.

Fig. 3. Intraoral control radiographs A: After six months. B: After 18
months.

Klinisk preesentation — Der er tidligere beskrevet 39 intraos-
sgse og tre ekstraossgse tilfaelde af SOT. Den intraossgse
form vokser langsomt og giver sjeeldent symptomer, men
der kan ses let volumenforggelse af proc. alveolaris, mobili-
tet af de tilgraensende teender og evt. moderate smerter. Tu-
mor opdages i en del tilfaelde ved rutineundersogelser i for-
bindelse med anden behandling.

Der er rapporteret tre ekstraossgse (perifere) tilfaelde af
SOT (7-9), som ikke er inkluderet i denne litteraturgennem-
gang. Den ekstraossgse (perifere) variant af SOT forarsager af
og til resorption af den underliggende knogle, og underti-
den ses en skalformet kavitet, der sandsynligvis opstar pga.
tryk fra tumor.

Radiologiske karakteristika og lokalisation (Tabel 1)
Den intraossgse SOT ses oftest som en velafgraenset uniloku-
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Tabel 1. Resumé af intraosspse tilfeelde af squamous odontogenic tu-
mour fra litteraturen (3-5, samt eget tilfelde).

Antal tilfeelde 40
Kon (n = 39)
Maend 23 (59%)
Kvinder 16 (41%)
Gennemsnitlig alder ved
diagnonse 37,9
Median 41
Lokalisation (n = 29)
Mandibula 15 (52%)
Anteriort 7
Posteriort 8
Maxilla 14 (48%)
Anteriort 8
Posteriort 6
Multipel forekomst 10 (25%)

leer, afrundet eller trekantet radiolucens, med eller uden kor-
tikallamel, beliggende i proc. alveolaris mellem rgdderne af
to erupterede permanente tender. Stgrre forandringer af
multilokuleert udseende er dog beskrevet, og multiple foran-
dringer spredt i bAde mandibel og maksil er forekommet.

SOT forekommer naesten ligeligt fordelt i begge keebers
anteriore og posteriore regioner.

I den hdrde gane samt i corpus og ramus mandibulae har
tumor praesenteret sig i forbindelse med stgrre destruktio-
ner, der har spredt sig fra en primer lokalisation i proc.
alveolaris. En beliggenhed uden for tandbarende omrader
er aldrig beskrevet.

Divergens af teendernes rgdder er ikke sjeeldent forekom-
mende, mens rodresorption kun er rapporteret i et enkelt til-
feelde.

Histologiske karakteristika

De karakteristiske histologiske fund ved SOT bestar i et stro-
ma af modent kollagent bindevaev, indeholdende talrige ger,
sjeeldnere strenge, af pladeepitel. Perne varierer i form og
storrelse, og der ses fa mitosefigurer i epitelcellerne. Nekro-
tiske epitelceller, der medvirker til dannelse af mikrocyster i
perne, og enkeltcellekeratinisering er typiske fund. Sjeeldne-
re ses forkalkede strukturer i epitelperne.

Behandling

Den kirurgiske behandling af SOT afhaenger af neoplasmets

storrelse, men mulighederne er enukleering og curettage.

Hemimaksillektomi har veeret anvendt i et ekstremt tilfeelde

hvor tumor havde spredt sig til den harde gane (10).
Efterbehandling af SOT omfatter klinisk og radiologisk
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kontrol. Det er ikke fundet ngdvendigt at fglge patienterne
gennem laengere tid som ved fx ameloblastomer og kerato-
cyster, som har stgrre recidivtilbgjelighed, idet recidiv kun
er beskrevet i et enkelt tilfeelde (1).

Bortset fra en enkelt beskrivelse af multipel forekomst af
SOT hos tre spskende (11) findes der ikke rapporter om fa-
miliger forekomst.

Diskussion

I det aktuelle tilfeelde blev processen fjernet kirurgisk under
den tentative diagnose: cystis parodontalis lateralis. Odonto-
gen keratocyste var ogsa en mulighed, idet sma keratocyster
ikke sjeeldent praesenterer sig som en velafgraenset uniloku-
leer radiolucens mellem rgdderne af to tender. Det stod
imidlertid klart peroperativt at der ikke var tale om en cyste,
da processen var solid. Andre diagnoser matte derfor over-
vejes peroperativt, herunder en evt. risiko for malign tumor.
I dette tilfelde blev malignitetsrisikoen vurderet til at veere
meget lav pa baggrund af den radiologisk og klinisk velaf-
graensede forandring.

Overordnet kunne forandringen saledes repraesentere
enhver benign kaebetumor eller tumorlignende tilstand der
manifesterer sig med et radiolucent billede. Af stgrst interes-
se var det om forandringen repraesenterede et ameloblastom,
idet denne tumor er lokalt infiltrativt voksende og derfor
ofte behandles med lokal resektion. Ameloblastomer mani-
festerer sig typisk som en multilokuleer radiolucens, men
unilokuleere ameloblastomer er dog ikke sjeeldne og kan ses
i relation til tandrgdder som beskrevet for SOT. Imidlertid er
ameloblastomer langt overvejende lokaliseret til mandiblens
posteriore del og ramus. I en nyere oversigtsartikel der inklu-
derede 3.677 tilfeelde fra litteraturen (12) fandtes meget fa at
vaere lokaliseret til maksillens preemolarregion. Muligheden
for at den aktuelle tumor repraesenterede et ameloblastom
syntes saledes lille.

Adenomatoid odontogen tumor (AOT) er i 75% af tilfeel-
dene associeret med en retineret tand, specielt en retineret
hjgrnetand i overkeeben (13). En sakaldt ekstrafollikuleer va-
riant er ogsd beskrevet og er radiologisk karakteriseret ved
en velafgraenset radiolucens lokaliseret mellem rgdderne pa
to erupterede teender. Displacering af redderne er ikke sjeel-
den. Mere end halvdelen af tilfeldene af AOT optraeder i al-
deren 13-19 ar. Muligheden for at det aktuelle tilfeelde re-
praesenterede en AOT var saledes til stede.

Det odontogene myksom forekommer i alle lokalisationer
i keeberne, men hyppigst i mandiblen. Radiologisk kan iseer
de mindre myksomer prasentere sig som en unilokulzer ra-
diolucens, der dog ofte er diffust afgraenset, hvilket afspejler
myksomets infiltrative vaekst. Stgrre myksomer er oftest
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multilokuleere og/eller indeholder tynde knogletrabekler,
der giver et karakteristisk bikubeudseende.

Cemento-ossificerende fibrom og fokal cemento-ossgs
dysplasi i et umodent stadium, hvor hardtvavsdannelsen
ikke har naet et stadium hvor den er erkendelig radiologisk,
blev ogsd overvejet. Endelig overvejedes et centralt keempe-
cellegranulom, der dog i hovedparten af tilfeldene ses i
mandiblen.

Pa baggrund af ovenstaende overvejelser blev det perope-
rativt besluttet at foretage en enukleering uden yderligere
indgreb pa den omgivende knogle.

Baden et al. fandt i 1993 at der i 25% af alle SOT-tilfeelde var
mere end én tumor (7). I Tabel 1 ses det at denne frekvens
ikke har eendret sig. Den hgje frekvens af multiple tilfeelde af
SOT underbygger at man i tilfeelde af denne diagnose skal
veere omhyggelig i analysen af rgntgenoptagelserne.

SOT-lignende proliferationer er fundet i follikuleere og ra-
dikuleere cyster. Det er indtil videre ikke vist at cyster med
disse proliferationer opfgrer sig anderledes end tilsvarende
cyster uden SOT-lignende proliferationer. Af samme grund
er det opfattelsen at cyster med SOT-lignende proliferationer
ikke kan betragtes som SOT, og at det mht. behandling er til-
streekkeligt med cystektomi. Der er ikke konstateret recidi-
ver i forbindelse med disse cyster (14-16).

English summary

Squamous odontogenic tumour. Review of the literature and report of
acase

Squamous odontogenic tumour is a rare benign tumour.
Only 39 intraosseuous cases have been reported since 1975.
The present article reports the 40th intraosseous case.

The etiology and pathogenesis of the tumour is unknown.
The tumour grows slowly and is often discovered during a
routine radiographic examination. In some cases slight symp-
toms are present such as a painless or mildly painful gingival
swelling associated with mobility of associated teeth.

Radiographically a unilocular radiolucency located be-
tween the roots of two erupted permanent teeth is a com-
mon finding. The tumour has been reported in all areas of
tooth-supporting bone, and in 25% of the cases more than
one tumour was found.

A case of a 17-year-old girl with a squamous odontogenic
tumour is presented. The tumour was located between the
roots of +4 and +5, presenting a well-defined unilocular radio-
lucency. There were no symptoms and no swelling in the
area. The tumour was easily enucleated, and the histology
was typical of a squamous odontogenic tumour. Healing was
uneventful, and follow-up six months after surgery showed
bone healing in the area and realignment of the roots of +4,5.
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