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Ameloblastic fibroma versus hyperplastic follicular cyst
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Resumen: El fibroma ameloblastico (FA) es un tumor odontogénico mixto,
compuesto por tejido mesenquimal y epitelio odontogénico, represen-
tando el 2% de los tumores odontogénicos, mientras que el quiste denti-
gero o folicular (QF), el segundo quiste odontogénico en frecuencia, esta
compuesto exclusivamente por tejido conjuntivo laxo (mesénquima), si
bien, el saco fibroso puede contener restos de epitelio odontogénico inclui-
dos, dando lugar a una imagen histolégica muy similar.

La importancia de esta diferenciacion radica en el tratamiento, que es lige-
ramente mas agresivo en el FA y en el comportamiento bioldgico, ya que
el FA puede derivar en un sarcoma ameloblastico, y el QF puede evolu-
cionar hacia ameloblastoma y mas raramente carcinoma mucoepidermoi-
de.

Palabras clave: Fibroma amelobléstico; Tumor odontogénico; Quiste foli-
cular.

Introduccion

Presentamos el caso de un varén de 16 afios al que se le prac-
tica exodoncia de cordal incluido mandibular derecho. El posterior
estudio histolégico informa de fibroma ameloblastico, tumor odon-
togénico mixto benigno.

En el presente trabajo cuestionamos la frecuencia de dicha enti-
dad (2% de tumores odontogénicos) prestando especial atencion
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Abstract: Ameloblastic fibroma (AF) is a mixed odontogenic tumor
composed of mesenchymal tissue and odontogenic epithelium,
accounting for 2% of all odontogenic tumors, while dentigerous or
follicular cyst (FQ), second odontogenic cyst in frequency, is formed
exclusivelly by soft conective tissue (mesenchyme). Nevertheless,
hiperplastic fibrous sac may contain rests of odontogenic epithelium,
showing a similar histologic pattern.

The importance of an adequate differentiation lies in the treatment,
which is slightly aggresive for AF, and regarding the biological
behaviour of both lesions, since AF might become in an ameloblastic
sarcoma, while over an FQ could develope an ameloblastoma or
even a mucoepidermoid carcinoma.
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Introduction

We present the case of a 16 year old male who had an
embedded wisdom tooth on the right side extracted. The
subsequent histological study reported ameloblastic fibro-
ma, benign mixed odontogenic tumor.

In this study we question the frequency of this entity (2%
of odontogenic tumors) and give special attention to the dif-
ferential diagnosis with the hyperplastic follicular cyst which
shows similar histological characteristics.

This interest is based essentially on differering biological
behavior and the therapeutic protocol that should be applied.

Clinical Case

A 16-year-old male patient, with no previous medical or
odontological history of interest enquired about extracting
an embedded wisdom tooth on the right side of the mandible
for orthodontic reasons. The tooth had not shown any clin-
ical inflammation. The orthopantomography (Fig. 1) showed
a radiolucent image with radiopaque borders surrounding
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al diagnéstico diferencial con el quiste
folicular hiperplasico, que muestra carac-
teristicas histoldgicas similares.

El interés fundamental radica en el
diferente comportamiento biol6gico y el
protocolo terapéutico a aplicar.

Caso clinico

Se trata de un paciente varén de 16
afos de edad, sin antecedentes médicos
ni odontoldgicos de interés, que consulta
para exodoncia de cordal incluido man-
dibular derecho por motivos ortod6n-
cicos. La pieza no habia dado clinica infla-
matoria, presentando Unicamente en la
ortopantomografia (Fig.1) una imagen
radioltcida con bordes radioopacos alre-
dedor de un molar no erupcionado. La
lesién contenia focos aislados de mate-
rial calcificado. En conjunto la imagen
sugeria la presencia de un quiste odon-
togénico, por lo que el diagnéstico dife-
rencial macroscépico incluye el quiste
dentigero o folicular (QF), quiste odon-
togénico calcificante, queratoquiste y
como opcién menos probable algin tipo
de odontoma.

Se procedi6é a exodoncia quirdrgica
del cordal bajo anestesia local, previa
ostectomia, realizando también exéresis
de la lesiéon de aspecto quistico perico-
ronario, que se remiti6 para estudio his-
topatolégico, no considerando necesa-
rio realizar examen intraoperatorio.

La muestra tisular se procesa de mane-
ra rutinaria realizando tincién con hema-
toxilina-eosina. El examen con microsco-
pia éptica revela un tejido de apariencia

mixoide, junto con nidos o hebras de epitelio odontogénico. Un estu-
dio con mayor aumento muestra un tejido conectivo laxo entre el que
encontramos fibroblastos fusiformes y macréfagos, como células pro-
pias de este tejido, y los referidos islotes de epitelio odontogénico, for-
mados tipicamente por dos hileras de células epiteliales de morfologia
uniforme, con nucleos redondeados u ovales y escaso citoplasma eosi-
néfilo, sin evidencia de malignidad o transformacién atipica (Fig. 2).
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Figura 1. Ortopantomografia que muestra lesion radioltcida peri-
coronal en molar no erupcionado.

Figure 1. Orthopantomography showing pericoronal radiolucent lesion
in unerupted molar.

Figura 2. Imagen histolégica en la que se aprecia un tejido mixoi-
de laxo, con islotes de epitelio odontogénico tipico. (Hematoxi-
lina-eosina, magnificacién original x10).

Figure 2. Histological image in which a myxoid, loose tissue, with typi-
cal odontogenic epithelial islands can be appreciated. (Hematoxylin-
eosin, original magnification x10).

vention.

El curso post-quirdrgico fue completamente satisfactorio, sin evi-
dencia de lesion residual 6 meses después de la intervencion.

Discusion

La primera referencia que se tiene del fibroma ameloblastico se
debe a Kruse en 1891, desde entonces se han publicado dife-

Discussion

an unerupted molar. The
lesion contained isolated
pockets of calcified materi-
al. The overall image sug-
gested the presence of an
odontogenic cyst, and for
this reason the macroscop-
ic differential diagnosis
included the dentigerous or
follicular cyst (FC), calcify-
ing odontogenic cyst, ker-
atocyst and, as the least
likely option, some type of
odontoma.

The wisdom tooth was
extracted, following an
osteotomy, with local anes-
thetic. Exeresis of the peri-
coronal cystic-looking lesion
was also carried out and it
was sent for histopatholog-
ic study, as carrying out an
intraoperative examination
was not considered neces-
sary. The tissue sample was
routinely processed by
means of staining with
hematoxylin-eosin. The opti-
cal microscopical examina-
tion showed tissue with a
myxoid appearance, togeth-
er with clumps or threads of
odontogenic epithelium. A
study with more magnifica-
tion showed loose connec-
tive tissue which revealed
fusiform fibroblasts and
macrophages, a well as cells
typical of the tissue, and the
previously reported islands

of odontogenical epithelium, typically formed by two strands
of epithelial cells with uniform morphology, with rounded or
oval nuclei and limited eosinophile cytoplasm, with no evi-
dence of malignancy or atypical transformation (Fig. 2). The
post-surgical period was completely satisfactory, with no
residual evidence of the lesion six months after the inter-

The first reference to ameloblastic fibroma was by Kruse
in 1891.7 Following this many cases and revisions have been

published, and a frequency of between 1 and 3% of odon-
togenic tumors was established according to the series. Our
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rentes casos y revisiones, estableciendo la frecuencia entre el 1 y el
3% de los tumores odontogénicos segun las series. En nuestra expe-
riencia encontramos una frecuencia muy inferior, no superando el
0,5%, ya que de los 500 pacientes estudiados desde 1995 tan sélo
hemos encontrado un caso, el actual. Las caracteristicas clinicas de
este tumor son muy tipicas, destacando la edad media de 12 afios,
con un limite superior en 40 afos, sin existir diferencia de aparicién
por sexos y siendo la localizacién mas frecuente el d&rea molar man-
dibular.2

Radiograficamente, estas lesiones suelen aparecer bien defi-
nidas, transparentes, con un halo mas esclerosado radioopaco.
Pueden ser uniloculares o multiloculares y se suelen asociar con
la corona de dientes impactados.3 Si dentro de la lesion se obser-
va un area mas opaca, orienta el diagnéstico hacia un fibro-
odontoma ameloblastico, indicando la presencia de un peque-
filo odontoma, ya que el FA es completamente lGcido radio-
graficamente.’

El diagnéstico definitivo se alcanza con el estudio microscépi-
co, encontrando un tejido conectivo laxo, de aspecto mixoide, con
células fusiformes (fibroblastos) que presenta entremezclado nidos
o hebras de epitelio odontogénico constituido por células cuboi-
deas, de nlcleo redondeado sin atipias, de 2-3 células de espesor.
En algun caso las células epiteliales odontogénicas contindan su
diferenciaciéon dando lugar a la produccién de dentina y esmalte,
tipico del fibro-odontoma, y configurando una patrén de odonto-
ma compuesto o complejo, sin implicar diferencias en el tratamiento
o comportamiento biolégico futuro.

Cuando la lesién relne todas las caracteristicas de edad, loca-
lizacién e imagen radiogréfica, el diagnéstico inicial es bastante sen-
cillo; el problema surge, cuando falla alguna de esas caracteristi-
cas.* En nuestro caso el paciente se encontraba dentro del rango
de edad y la localizacién era tipica, sin embargo la total ausencia
de clinica y la radiologia inespecifica no orientaban hacia este tipo
de tumor, sino hacia un quiste odontogénico. Por lo tanto, en el
diagnéstico diferencial debemos incluir muchas entidades, siendo
las mas frecuentemente citadas el ameloblastoma, mixoma odon-
togénico, quiste dentigero, queratoquiste odontogénico, granulo-
ma central de células gigantes e histiocitosis.

En este sentido serfa facil pensar que el resultado final esta en
las manos del patélogo, el cual, con una minima experiencia en
patologia oral deberia ser capaz de diferenciar todas las entidades
referidas previamente y alcanzar el diagnéstico definitivo de fibro-
ma amelobléstico. Nosotros queremos incidir en la dificultad del
diagnéstico histolégico y en la necesidad de aportar todos los datos
clinicos necesarios al pat6logo. En primer lugar ya hemos comen-
tado la baja frecuencia del FA, alrededor del 2% de los tumores
odontogénicos, mientras que, por el contrario, el QF representa
el segundo tipo mas frecuente de quistes de ésta localizacion, por
lo que con estos datos parece razonable pensar antes en un QF. La
edad del paciente no ayuda mucho en este caso, ya que ambas
lesiones son mas frecuentes en la segunda década, si bien la loca-
lizacién es muy tipica para el FA, siendo la radiologia también simi-
lar, aunque en el caso de QF es mas habitual que sean lesiones uni-
loculares, radiotransparentes y sin refuerzo esclerosante periféri-
co, incluyendo el diente impactado.
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experience discovered a much lower frequency which was
not above 0.5% as, in the 500 patients studied from 1995,
we have only come one case which is this one. The clinical
characteristics of this tumor are very typical, significantly the
average age is 12, with a superior age limit of 40. It appears
with equal frequency in males and females, and it is most
likely to found in the molar area of the mandible.?

These lesions are radiographically well defined, trans-
parent, but with a halo which is more sclerotic and
radiopaque. They can be unilocular or multilocular and they
tend to be associated with the crown of the impacted tooth.3
If a more opaque area is observed within the lesion this guides
the diagnosis towards ameloblastic fibro-odontoma, indi-
cating the presence of a small odontoma, as the AF is com-
pletely lucent radiographically.’

The definitive diagnosis is reached with a microscopical
study, as loose connective tissue is found, of myxoid appear-
ance, with fusiform cells (fibroblasts) and clumps or strands
of odontogenic epithelial cells made up of cuboid cells, with
rounded nuclei having no atypia, and a 2-3 cell thickness. In
some cases the odontogenic epithelial cells continued their dif-
ferentiation giving rise to the production of dentine and enam-
el, typical of fibro-odontoma, forming a pattern of compound
or complex odontoma, which does not imply any difference in
future treatment or biological behavior.

When the lesion has all the characteristics regarding age,
localization and radiographic image, the initial diagnosis
is quite simple. The problem arises when there is a failure in
one of the characteristics.* In this case our patient was with-
in the age range and the localization was typical. However,
the total absence of symptoms and the unspecific radiogra-
phy did not guide us towards this type of tumor, but rather
towards an odontogenic cyst. Therefore, the differential diag-
nosis should contain many entities, the most frequently includ-
ed being ameloblastoma, odontogenic myxoma, dentiger-
ous cyst, odontogenic keratocyst, central giant cell granu-
loma and histocytosis.

In this sense it would be easy to think that the final result
lies in the hands of the pathologist who, with a minimum
experience in oral pathology would be able to differentiate
all the entities previously mentioned, in order to reach a defin-
itive diagnosis of ameloblastic fibroma. We would like to
stress the difficulty of histologic diagnosis and the need to
give the pathologist all the relevant clinical data. Firstly, as
we have already commented, there is the low incidence rate
of AF, around 2% of odontogenic tumors, while on the other
hand, the FC represents the second most frequent type of
cyst in this localization. Therefore with this data it would be
reasonable to first think of FC. The age of the patient is not
of much help in this case, as both lesions are more frequent
in the second decade of life, although the localization is very
typical for AF, the radiography is also similar. In the case+
of FC lesions are more likely to be unilocular, radiotranspar-
ent and without peripheral sclerotic borders, including the
impacted tooth.
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La pieza remitida al pat6logo debe estudiarse en su totalidad,
no pudiendo «fiarse» de la aparente benignidad de la misma, ayu-
dando en gran medida el hacer constar en la peticién la impre-
sién diagndstica clinica. Concretamente en nuestro caso, al realizar
el examen histol6gico se evidencié en uno de los fragmentos un
tejido mixoide con fibroblastos sin otra celularidad acompafiante;
sin embargo, el estudio detallado de todos los fragmentos tisulares
revel6 los islotes de tejido epitelial dispersos en el estroma mesen-
quimal, reorientando el diagnéstico.

Desde el conocimiento de la etiopatogenia de estas dos enti-
dades es mas facil comprender el comportamiento biolégico y su
evolucién. El quiste folicular, por definicién, esta constituido exclu-
sivamente por tejido conectivo laxo mixoide, pero la capsula que
lo recubre presenta un epitelio odontogénico tipico, escamoso
estratificado, que incluye algunas células mucosecretoras carac-
teristicas. En el desarrollo del QF en el que se acumula fluido entre
el esmalte y la corona dental, el epitelio odontogénico forma una
de las paredes del quiste y desde este epitelio se pueden des-
prender restos celulares que quedaran atrapados en el estroma
mixoide neoformado.! Por lo tanto, se trata de un solo tejido cons-
tituyente.

En el caso del FA, el componente mayoritario es el tejido mesen-
quimal primitivo, compuesto por haces de tejido conectivo laxo y
células indiferenciadas, con capacidad para convertirse en cualquier
linea celular, que en la evolucién de este tumor se transforman en
células epiteliales odontogénicas, lo que lo convierte en un tumor
odontogénico mixto benigno.

Para el correcto diagndstico una de las claves es la mayor celu-
laridad mesenquimal en el FA,57 junto con haces de epitelio odon-
togénico distribuidos de manera uniforme por toda la lesién, a dife-
rencia de lo que sucede en el quiste folicular en el que estos haces
se encuentran circunscritos a la proximidad de la capsula.

Consideramos que muchos de los casos etiquetados como fibro-
ma ameloblastico corresponden en realidad a QF hiperplasicos, con
inclusiones epiteliales.

En cuanto al tratamiento en el FA se acepta que la actitud mas
indicada es conservadora, extirpando la lesién y el diente incluido
si lo hay, con curetaje del hueso circundante a la lesién, en el caso
del QF no parece necesario el curetaje 6seo. En el caso que pre-
sentamos se evitd el curetaje ya que no existia sospecha previa que
lo indicara, de cualquier modo una vez obtenido el diagnéstico ana-
tomopatolégico tampoco se considerd necesario realizar un segun-
do acto quirurgico, proponiendo controles periddicos al paciente,
gue permanece asintomatico

La evolucién y pronédstico son muy favorables en ambos casos,
si bien es conveniente conocer que el FA puede derivar en un sar-
coma ameloblastico, y en el caso del QF se han descrito maligni-
zaciones en forma de ameloblastoma y mds raramente carcinoma
mucoepidermoide.s

Conclusiones

En conclusién, todas las lesiones de la cavidad oral, incluyen-
do las periodontales y glandulas salivares,® deben ser estudiadas

Fibroma ameloblastico versus quiste folicular hiperplasico

The sample sent to the pathologist should be complete-
ly studlied. One cannot «trust» an apparent benign appear-
ance, and it is of great help including in the petition any
impression as to the clinical diagnosis. In our case in partic-
ular, on carrying out the histological examination one of the
fragments showed myxoid tissue with fibroblasts with no
other accompanying cellularity. However, detailed analysis
of tissue fragments revealed islands of epithelial tissue dis-
persed within the mesenchymal stroma, redirecting the diag-
nosis.

With etiopathogenic knowledge of these two entities it
is easier to understand the biological behavior and evolu-
tion. The follicular cyst by definition consists exclusively of
myxoid, loose connective tissue but the capsule which cov-
ers it presents typical odontogenic epithelium, which is strat-
ified and squamous, and it includes some characteristic
mucosecretory cells. In the development of the FC in which
fluid is accumulated between the enamel and the dental
crown, the odontogenic epithelium forms one of the walls of
the cyst and, from this epithelium, remains can become
detached and become trapped in the newly formed myx-
oid stroma.! It therefore consists of just one constituting tis-
sue.

With AF, the major component is the primitive mes-
enchymal tissue, composed of clusters of connective tissue
and similar-looking cells, with a capacity of converting them-
selves into any type of cellular line, and which, during the
evolution of the tumor, will become odontogenic epithelial
cells turning it into a benign mixed odontogenic tumor.

For the correct diagnosis one of the key issues is the
greater mesenchymal cellularity of the AF,57 as well as the
clusters of odontogenic epithelium distributed in a uniform
manner through out the lesion, which is different to the fol-
licular cyst in which these clusters are confined to the edge
of the capsule.

We consider that many of the cases labeled as ameloblas-
tic fibroma correspond in reality to hyperplastic FCs with
epithelial inclusions.

With regard to AF treatment we accept that conserva-
tive treatment is the most suitable - removing the lesion and
the impacted tooth should there be one, with curettage of
the bone around the lesion. Bone curettage for FC appears
not to be necessary. In the case we present curettage was
avoided, as there was no previous indication to warrant this.
In any event, once the anatomopathologic diagnosis was
obtained, a second surgical procedure was not considered
necessary. The patient is under periodic control and remains
asymptomatic.

In both cases evolution and prognosis are favorable,
although it is convenient to know that AF can turn into an
ameloblastic sarcoma, and regarding FC malignancies in the
form of ameloblasts have been described and, more rarely,
mucoepidermoid carcinoma.

In conclusion, all lesions of the oral cavity, including peri-
odontal and salivary gland lesions, should be studied in detail,
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con detalle, sin confiar en la aparente benignidad de las mis-
mas, integrando los datos clinicos, radiolégicos e histolégicos para
adecuar el protocolo terapéutico y clinico a la realidad biolégica
de la lesién.
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and one should not rely on their apparent benignity. Clini-
cal, radiological and histological data should be integrated
in order to adapt therapeutic and clinical protocol to the bio-
logical reality of the lesion.



