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(Cual es su diagnostico?

What should the diagnosis be?
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Mujer de 56 afios, sin antecedentes persona-
les de interés, que fue remitida a nuestra consul-
ta por presentar una lesion de tres meses de evo-
lucién en el borde lateral izquierdo de la lengua,
de crecimiento continuo, indolora, sin sintoma-
tologia febril o consuntiva asociada. En la anam-
nesis no referia consumo de tabaco, alcohol u otros
téxicos. No existia constancia de foco infeccioso
ni sangrado espontaneo de la lesion, y negé ante-
cedente traumatico previo en la zona.

En la exploracion fisica se objetivé la presen-
cia de multiples restos radiculares, con una lesiéon
de 5 x 2,5 cm de diametro en la cara ventro-late-
ral izquierda de la lengua. Se trataba de una lesién
exofitica, de base eritematosa y superficie blan-
quecina, que protruia 2 cm desde el plano ven-
tro-lateral lingual. No se

Figura 1. Lesion exofitica de grandes dimensio-
nes en cara ventro-lateral de lengua izquierda.
Figure 1. Large exophytic lesion on the left ven-

tro-lateral side of the tongue

A 56-year old female, with no personal medical
history of interest, was referred to our unit with
a lesion on the left border of her tongue that had
been evolving for three months. It was painless
and had been growing continually. There were
no associated consumptive or feverish symptoms.
Her medical history did not include smoking, alco-
hol use or any other toxic substances. There was
no evidence of a focus of infection or of any spon-
taneous bleeding of the lesion, and she denied
any previous trauma in the area.

During the physical examination several root
remains were observed together with a lesion
measuring 5 x 2.5 cm in diameter in the left ven-
tro-lateral side of the tongue. The lesion was exo-
phytic, with an
erythematous

objetivaron otras lesiones
en la superficie de la len-
gua. La exploracion cervi-
cal no mostré adenopatias
clinicamente significativas
(Fig.1).

Se realiz6 biopsia inci-
sional de la lesién bajo
anestesia local. En el exa-
men macroscépico se des-
cribié un ojal de mucosa de
1 x 0,6 cm de superficie y

base and a
whitish  surface
and it protruded
by 2 cm from the
ventro-lateral side
of the tongue. No
other lesions were
observed on the
lingual surface.
The neck exami-
nation did not

0,5 cm de profundidad,
que presentaba en la
superficie mucosa dos lesio-
nes, una de ellas sobreele-
vada de coloracién blan-
quecina y de aspecto verru-
coso de 0,7 cm de diame-
tro maximo. La segunda
lesion se encontraba en el
otro extremo del ojal, pre-

(40x).

Figura 2. Histologia tincién hematoxilina-eosi-
na. a. Lesion hiperplasica (2x). b. (4x). c. (10x).
d. Detalle del infiltrado inflamatorio agudo, con
polimorfonucleares en capas superficiales (40x).
Figure 2. Histological staining with hematoxylin-
eosin a. Hyperplastic lesion (2x) b. (4x). c. (10x).
d. Detail of the acute inflammatory infiltrate with
polymorphonuclear leukocytes in the outer layers

sentando un aspecto papilomatoso de coloracion blanquecina de 0,5 cm

de didmetro maximo.

El estudio histolégico microscépico fue informado como superficie
mucosa lingual con transformacién endoexofitica con hiperqueratosis orto
y paraqueratoésica en relacién con un infiltrado inflamatorio linfocitario y
polimorfonuclear a nivel del corion, con extension focal al epitelio supra-
yacente. Se identificaron hifas fingicas PAS+, correspondientes a Candida

(Figs. 2y 3).

Figura 3. a-d. Histologia tincién PAS (40x). Se
observan hifas a nivel de epidermis pertene-
cientes al género Candida. Reaccién inflama-
toria tisular aguda y crénica.
Figure 3. Ea-d. Histological stain with PAS (40x).
Hyphae of the Candida variety can be observed
in the epidermis. Acute and chronic inflammatory undef local anes-
response of tissue. thesia. The
macroscopical

reveal any clini-
cally significant
swelling (Fig. 1).
An incisional biop-
sy of the lesion
was carried out

examination reported a ring of mucosa with a surface that measured
1 x 0.6 cm and a depth of 0.5 cm. There were two lesions on the mucos-
al surface, one was raised and whitish with a warty appearance, and
it measured 0.7 cm at its widest point. The second lesion was on the
other side of the ring. It was whitish with papillomatous features and
it measured 0.5 cm at its widest point.

The histological study by microscope reported a mucosal surface on
the tongue with endo-exophytic transformation and ortho- and parak-
eratotic hyperkerastosis together with a polymorphonuclear and lym-
phocytic inflammatory infiltrate by the chorion with focal extension into
the overlying epithelium. PAS positive fungal hyphae were identified that
were related to Candida (Figs. 2 and 3).
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Candidiasis hiperplasica cronica de la mucosa

oral

Chronic hyperplastic candidosis of the oral mucosa

R. Gonzalez-Garcia’, J. Sastre-Pérez?, M.F. Mufioz-Guerra?, L. Naval-Gias?,

F.J. Rodriguez-Campo?, C. Gamallo3, F.J. Diaz-Gonzdlez*

Con el diagnéstico de hiperplasia verrucosa con inflamacién aguda
asociada a Candida, se instaur6 un tratamiento médico a base de anti-
fungicos. Descartada la existencia de enfermedad hepatica, se pres-
cribié Ketokonazol a dosis de 200 mg/dia, en una UGnica toma v.o, duran-
te 14 dias, junto con enjuagues orales con nistatina y clorhexidina.

Tras dos semanas de tratamiento antifingico, la paciente acu-
di6 a revisién, objetivandose la persistencia de la lesion, sin cam-
bios llamativos aparentes. Ante la persistencia de la misma y, tras
el fracaso del tratamiento médico, se decidi6 realizar biopsia-exé-
resis de la lesion con laser de CO; bajo anestesia general. Se reali-
z6 extirpacion de la lesion con mérgenes de tejido sano minimos.
Se realiz6 vaporizacion del lecho quirdrgico y se coloc gasa de oxi-
celulosa, obteniéndose un adecuado control hemostatico. No exis-
tieron complicaciones en el post-operatorio inmediato o tardio, con
recuperacién funcional completa. El estudio anatomopatolégico
confirmé los hallazgos de la biopsia inicial, con lesién idéntica a la
previa, pero en esta ocasién no se identificaron hifas fangicas. Se
diagnosticé como mucosa lingual con hiperplasia verrucosa e infla-
macién aguda y crénica asociadas. No se evidenciaron signos de
recurrencia en el seguimiento a los 12 meses tras la cirugia.

Discusion
La Candida se encuentra formando parte de la microflora comen-

sal oral en el 40% de los individuos sanos.! Sin embargo, puede ser
responsable de infecciones fliingicas con repercusion local o sisté-
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With the diagnosis of verrucous hyperplasia with acute
inflammation associated with Candida, anti-fungal medical
treatment was administered. Once hepatic disease had been
ruled out, Ketoconazole was prescribed at a dose of 200 mg
orally per day for two weeks, together with oral rinses with
nystatin and chlorhexidine.

After two weeks of anti-fungal treatment, the patient
returned for follow-up. The lesion continued to persist and
there were no apparent changes. Due to this persistence and
following medical therapy failure, a decision was made to
carry out a biopsy excision of the lesion with a CO; laser
under general anesthesia. The lesion was removed with min-
imal margins of healthy tissue. The surgical bed was vapor-
ized and an oxycellulose pad was placed and proper hemo-
static control was achieved. There were no complications
during the immediate and late post-operative period, and
complete functional recovery was achieved. The anato-
mopathologic study confirmed the initial biopsy findings,
and a lesion that was identical to the previous one was report-
ed, but this time fungal hyphae were not identified. The diag-
nosis was of lingual mucosa with warty hyperplasia and both
acute and chronic inflammation. There were no signs of recur-
rence 12 months after surgery.

Discussion

Candida is found in the oral commensal microflora of
40% of healthy individuals.” However, it can be responsible
for fungal infections with local or systemic repercussions. The
most common clinical manifestation is in the mucosa,
although the systemic form can occur in immunodepressed
patients.2 There are a series of local factors that favor can-
didiasis infection such as the use of prostheses, smoking, dry
mouth, concomitant oral pathology and topical treatment
with antibiotics and steroids.

Chronic Hyperplastic Candidosis (CHC) is a type of oral
candidiasis infection with certain clinical and histological
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mica. La forma mas frecuente de manifestacion clinica es la locali-
zada en la mucosa, aunque en pacientes inmunodeprimidos puede
darse la forma sistémica.2 Existen una serie de factores locales favo-
recedores de infeccién candididsica, como son: el uso de proétesis,
el tabaco, la xerostomia, la patologia oral concomitante y los tra-
tamientos topicos antibidticos y esteroideos.

La candidiasis hiperplasica crénica (CHC) es una forma de infec-
cién candidisica oral con determinadas caracteristicas clinicas e
histolégicas que sirven de base para su diagnéstico. Otras formas
clinicas de candidiasis oral son la forma pseudomembranosa, la eri-
tematosa, la eritematosa asociada a prétesis dentales, la glositis rom-
boidal media y la queilitis angular.

En el examen histol6gico del espécimen de CHC se objetivé la pre-
sencia de paraqueratosis en la superficie del epitelio mucoso, con inva-
sién por hifas de Candida. Es caracteristica la presencia de un infiltra-
do de leucocitos polimorfonucleares en el epitelio y formando micro-
abscesos en el estrato corneo. Ademas de lo anterior, se observa un
infiltrado de células de respuesta inflamatoria crénica en la ldmina pro-
pia.3 Nuestro caso presentd las caracteristicas histologicas sefialadas,
con la participaciéon de un componente inflamatorio agudo formado
por polimorfonucleares y un componente inflamatorio crénico for-
mado por linfocitos. La afectacién de epitelio y corion concuerda
con lo referido en la literatura. La demostracién de hifas de Candida
invadiendo el epitelio en la biopsia inicial orienté el diagnéstico etio-
I6gico. La administracion de tratamiento antifingico sistémico duran-
te las dos semanas subsiguientes al diagnédstico fue suficiente para
eliminar la presencia de Candida en la lesién, pero no para que desa-
pareciese el componente inflamatorio y la respuesta hiperplésica.

En relacién a la respuesta inflamatoria observada, se ha descri-
to que la extension del infiltrado inflamatorio no depende del nime-
ro de hifas presentes en la muestra, sino del tiempo de evolucién
de la infeccién o de las propiedades de la Candida invasora.3 Los
estudios histoldgicos actuales, con modernas técnicas de tincién,
han probado la frecuente presencia de Candida albicans y Candi-
da glabrata en las biopsias de CHC.# Es caracteristica la presencia
de linfocitos T en la ldmina propia y epitelio suprayacente, asi como
linfocitos secretores de IgA, todos ellos en conjuncién con poli-
morfonucleares reclutados en el epitelio por linfocitos T.

Creemos necesaria la realizacién de una biopsia diagndstica en
aquellos casos en los que los estudios citol6gicos y microbiolégicos
no son concluyentes, y el tratamiento médico no ha mejorado el cua-
dro. En el presente caso, se realiz6 un tratamiento antiflingico sisté-
mico activo frente a Candida. No se traté pues de un tratamiento
empirico, como estaria indicado ante la sospecha diagnéstica de infec-
cion fdngica, en espera del resultado del estudio microbiolégico. La
presentacion clinica de esta entidad con formaciones exofiticas,
con historia de crecimiento lento de varios meses y la localizacion en
cara ventrolateral de lengua, hizo pensar al clinico en un carcinoma
epidermoide de la mucosa oral con un patrén de crecimiento exofi-
tico. Ante tal sospecha diagndstica, la biopsia incisional es mandato-
ria, y no se instaurd ningln tratamiento en espera del resultado ana-
tomopatoldgico. El diagnéstico diferencial ante una lesiéon de este
tipo debe llevar al clinico a descartar la posibilidad de neoplasia, que
requiere un tratamiento precoz. Una vez descartada la misma, otras
opciones terapéuticas pueden ser consideradas.
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characteristics that serve as a base for its diagnosis. Other
clinical forms of candidiasis consist of the pseudomembra-
nous variety, the erythematous variety, and erythematous
variety associated with dental prostheses, median rhomboid
glossitis and angular cheilitis.

The histological examination of the CHC specimen
showed parakeratosis of the mucosal surface epithelium,
with Candida hyphal invasion. The presence of polymor-
phonuclear leukocytes in the epithelium that form micro-
abscesses in the stratum corneum is a characteristic feature.
In addition to this, the lamina propria showed chronic inflam-
matory cell infiltrate.? Our case had the histological char-
acteristics mentioned as well as an acute inflammatory com-
ponent made up of polymorphonuclear leukocytes and chron-
ic inflammation made up of lymphocytes. The epithelial and
chorion involvement was in accordance with reports in the
literature. The invasion of the epithelium by Candida hyphae
in the initial biopsy contributed to the etiological diagno-
sis. The systemic anti-fungal therapy administered for the
two weeks that followed the diagnosis was enough to elim-
inate the Candida in the lesion, but not the inflammatory
component and the hyperplastic response.

With regard to the inflammatory response observed, it
has been reported that the extension of the inflammatory
infiltrate does not depend on the number of hyphae present
in the specimen, but rather on the time over which the infec-
tion has been evolving, or on the properties of the Candida
invasion.3 Current histopathological studies with modern
staining techniques have shown that the presence of Can-
dida albicans and Candida glabrata is common place in CHC
biopsies.* The presence of T lymphocytes in the lamina pro-
pria and underlying epithelium is typical, together with lym-
phocytes secreting IgA, all in conjunction with polymor-
phonuclear leukocytes recruited in the epithelium by T lym-
phocytes.

We believe that carrying out a diagnostic biopsy is nec-
essary for those cases in which the cytological and micro-
biological studies are inconclusive and when the symptoms
have not improved with medical treatment. In this particu-
lar case, active systemic anti-fungal treatment for Candida
was given. This was therefore not an empirical treatment,
as is indicated when awaiting the microbiological studly results
and when the suspected diagnosis is of a fungal infection.
As the clinical presentation of this entity was of exophytic
formations that had been growing slowly over various
months, and as the localization on the tongue was ventro-
lateral, an epidermoid carcinoma of the oral mucosa with
an exophytic growth pattern was suspected. With this diag-
nostic suspicion, an incisional biopsy was mandatory, and
while the anatomopathological results were awaited no treat-
ment was administered. The differential diagnosis with lesions
of this type should lead the physician to rule of the possi-
bility of a neoplasm, which would require rapid treatment.
Once this has been ruled out, other therapeutic options can
be considered.
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En concordancia con Zegarelli,> creemos que ante lesiones de
la mucosa oral sospechosas de infeccién flngica, el establecimien-
to de un tratamiento empirico es fundamental, no sélo para la obten-
cién del diagnéstico ante la mejoria clinica y la desaparicién de
las lesiones, sino también para evitar un tratamiento tardio en espe-
ra de los resultados de los cultivos o las muestras de citologia del
exudado. Creemos sin embargo que, en los casos de CHC, la biop-
sia incisional desde el primer momento es prioritaria, para evitar
errores diagndsticos en casos de posibles carcinomas escamosos de
similar presentacion clinica. En este sentido, la demostracién micros-
copica de hifas fangicas es diagnédstica de infeccién por Candida,
tanto si se visualizan en preparaciones de exudados tefiidas con
PAS, como si se demuestran en el interior del epitelio estratificado
escamoso de una muestra de biopsia.

Es conocido que las formas crénicas de infeccion fingica son
mas resistentes al tratamiento. En este sentido la CHC y la glositis
romboidal presentan peor respuesta al tratamiento con antifingi-
cos que las formas eritematosa y pseudomembranosa de la candi-
diasis. Se ha referido disminuciones del tamafio de las lesiones de
CHC en pacientes tratados con medicacién antifingica. Sin embar-
go, un elevado porcentaje de las mismas persiste a pesar del tra-
tamiento.67 En nuestra opinién, en los casos de CHC puede ser reco-
mendable el uso de tratamiento médico antifingico previo al tra-
tamiento quirdrgico. En lesiones de pequefio tamafio puede espe-
rarse una reduccion significativa del tamafo de la lesién, que haga
menos agresiva la extirpacién quirdrgica, y por tanto menor la mor-
bilidad ocasionada al paciente. Sin embargo, no se debe demorar
la accién quirdrgica en casos de mala evolucién, ante la posibilidad
de degeneracién neoplésica a carcinoma de células escamosas.??
Las lesiones de CHC de tamafio grande, como el presente caso, sue-
len responder mal al tratamiento médico y precisan tratamiento
quirdrgico en dltima instancia. En el presente caso, una vez des-
cartada la existencia de malignidad, se plante6 la excisién de la
lesion conservando el maximo volumen de tejido macroscépica-
mente normal. Para evitar pérdidas importantes de la dimensién de
la lengua, preferimos la utilizacién del laser de CO, con vaporiza-
cién del lecho de la lesién y cierre por segunda intencién.
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Candidiasis hiperplasica crénica de la mucosa oral

We believe, in concordance with Zegarelli,s that when
dealing with lesions of the oral mucosa and when a fungal
infection is suspected, establishing empirical treatment is
fundamental, not only for obtaining an diagnosis due to clin-
ical improvement and the disappearance of the lesion, but
also in order to avoid delaying treatment while awaiting the
results of the cultivation or the cytology exudate results. We
believe, however, that in some CHC cases, an incisional biop-
sy is a priority as from the start, in order to avoid diagnos-
tic errors in the event of possible squamous cell carcinoma
with a similar clinical presentation. In this sense, the micro-
scopic demonstration of fungal hyphae is indicative of Can-
dida infection, regardless of whether this has been observed
in the PAS swabs or in the interior of stratified squamous
epithelium of a biopsy sample.

It is well known that the chronic forms of fungal infec-
tions are more resistant to therapy. In this sense CHC and
rhomboid glossitis have a worse response to anti-fungal ther-
apy than the erythematous and pseudomembranous vari-
eties of candidiasis. A reduction of the size of CHC lesions in
patients treated with anti-fungal medication has been report-
ed. However, a high percentage of these lesions persist in
spite of therapy.57 In our opinion, medical anti-fungal ther-
apy before surgical treatment may be advisable for CHC
cases. For small sized lesions a reduction of the size of the
lesion can be expected. Surgical removal will thus be less
aggressive and patient morbidity will be reduced. Howev-
er, if progress is poor, surgical treatment should not be delayed
given the possibility of neoplastic progression to squamous
cell carcinoma.$? CHC lesions of a large size, such as the one
in this case, can respond poorly to medical therapy and sur-
gical treatment is eventually required. In this particular case,
once the existence of malignancy had been ruled out, sur-
gical excision was decided on while conserving the maximum
volume of macroscopically normal tissue. We preferred using
Laser CO; with vaporization of the lesion bed and second
intention healing so that tongue size was not reduced.
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(Cual es su diagnostico?

What should the diagnosis be?

Paciente mujer de 52 afios, sin
antecedentes de interés, que acude
a nuestra consulta, remitida por su
odontélogo del Centro de Salud,
por presentar una tumoracién a
nivel mandibular derecho, que no
produce dolor ni alteraciones de la
sensibilidad. En la radiografia pano-
ramica se observa una radiolucidez
a nivel mandibular, que ocupa
desde pieza 4,1 hasta la 4,5. Ala
exploracién fisica se observa el
abombamiento a nivel mandibular,
sin movilidad dentaria, ni dolor a la
percusion dental, ni aparente alte-
racién de la mucosa oral.

En la TC se aprecia una lesion
en la parte anterior derecha man-
dibular, en la regién basal, de 3 x
1,7 centimetros. Los margenes
internos con aparente patrén geo-
gréfico de bordes mal definidos que
disminuyen el cértex adyacente. En
el interior hay imagenes de trabe-
culacién. Reaccién peridstica en el
borde anterior de la lesién mandi-
bular, similar a rayos de sol. No se
observan masa en las partes blan-
das ni alteraciones en las raices den-
tales. El diagnéstico diferencial no
incluye las lesiones 6seas quisticas,
debido a la reaccién periéstica. No
impresiona de malignidad por la
nula afectacion de las partes blan-
das.

Figura 1. OPG prequirdrgica: se observa imagen radioltcida redon-
deada.

Figure 1. Preoperative OPG: a rounded radiolucent image can be obser-
ved.

Figura 2. TC prequirlrgico: se aprecia la tipica imagen en rayos
de sol.

Figure 2. Preoperative CT scan: the typical “sun ray” appearance can
be appreciated.

Figura 3. TC postquirdrgico: el hueso esté en proceso de regene-
racion.

Figure 3. Postoperative CT scan: the bone regeneration process can
be appreciated.

Female patient, 52 years old, with
no previous history of interest, was
referred to our department by her
health center dentist as she had a
tumor-like mass in the right
mandible. It was not painful, nor
was it causing any changes in sen-
sitivity. The panoramic radiograph
showed a radiolucent image with-
in the jaw that stretched from
tooth 4.1 to 4.5. Her physical
examination showed a bulging of
the jaw, with no dental move-
ment, nor pain to dental percus-
sion, nor any apparent disturbance
to the oral mucosa.

The CAT scan showed a lesion in
the right anterior part of the
mandible, in the basal portion,
which measured 3 x 1.7 centime-
ters. Internal margins could be
seen with an apparent geograph-
ic pattern and ill-defined borders
that was casing a thinning of the
adjacent cortex. It appeared to
have internal trabeculae. The ante-
rior border of the mandibular
lesion had “sun ray” periosteal
reaction. There was no evidence
of the mass in the soft tissue, nor
did any roots show disturbance.
The differential diagnosis did not
include cystic bone lesions given
the periosteal reaction. There was
no suspicion of malignancy, as soft
tissue was not affected.
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Hemangioma intramandibular.

Abordaje intraoral

Intraosseous hemangioma of the mandible. An intraoral approach
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E Charro Huerga’

El diagnéstico de sospecha radiolégico es el de hemangioma
intramandibular, por lo anteriormente descrito, y por presentar el
canal vascular en la proximidad y aumentado de tamafio, en com-
paracién con el contralateral.

Se realiza un estudio preoperatorio, que no contraindica la inter-
vencién quirdrgica. Bajo anestesia general, mediante un abordaje
intraoral, con incision en fondo de vestibulo inferior derecho, iden-
tificando y preservando el nervio mentoniano derecho, se realiza
exéresis de la tumoracién, ligando con seda la arteria nutricia, y
aplicando en el lecho quirdrgico Tissucol® y Surgicel®. La paciente
presenté un postoperatorio sin complicaciones. El informe anato-
mopatolégico de la pieza fue de hemangioma cavernoso de man-
dibula y lleva un seguimiento en consultas externas de 13 meses,
con buena evolucién. A los 9 meses tras la intervencién se le ha rea-
lizado una TC de control, en la que se aprecia el defecto quirdrgi-
co en proceso de regeneracion, sin signos de recidiva local.

Discusion

Los hemangiomas intradseos son lesiones benignas, debidos a
la proliferacién de vasos sanguineos, muy poco frecuentes. Supo-
nen un 0,2% de neoplasias 6seas, siendo las vértebras y el craneo
sus principales lugares de asiento.’ La mandibula y el maxilar son
los siguientes lugares de aparicién. Més de la mitad de los heman-
giomas centrales de los maxilares ocurren en la mandibula, sien-
do la regién posterior su asiento mas frecuente.23
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The suspected radiological diagnosis was of intraosseous
hemangioma of the mandible in view of the images described,
and because the vascular channel was nearby and enlarged
in comparison with the contralateral side.

A preoperative study was carried out that did not con-
traindicate surgical intervention. Under general anesthesia
and by means of an intraoral approach involving an incision
into the back of the lower right vestibule once the right men-
tal nerve had been identified and preserved, the tumor-like
mass was removed after ligation of the feeding artery with
a silk suture and while applying Tissucol® y Surgicel® to the
surgical bed. The postoperative period was complication-
free. The pathology report of the specimen was of cavernous
hemangioma of the mandible. The patient has been followed
for 13 months on an outpatient basis and a good outcome
has been achieved. Nine months after the intervention she
had a follow-up CAT scan that showed the surgical defect
in the process of regenerating, and there were no signs of
local recurrence.

Discussion

Intraosseous hemangiomas are benign lesions, due to
the proliferation of blood vessels, and they are very unusu-
al. They account for 0.2% of all bone neoplasms, and they
are generally located in the vertebrae and the skull' followed
by the mandible and the maxilla, and they are more com-
monly found at the back.23

Their etiology is unknown but it is thought that some
are real neoplasms and that others have a traumatic origin.?2
They are twice as common in men as in women, and the
peak incidence is in the second decade of life.2*

Most are incidental radiographic findings® and there are
no clinical symptoms,?* although it is true that on some
occasions erosion and resorption of teeth is produceds (the
teeth affected become mobile). There is facial disfiguration
from the asymmetrical expansion as a result of the slow



R. Luaces Rey y cols.

Su etiologia es desconocida, pero se sospecha que hay algu-
nas que son neoplasias reales, y otras que tienen un origen trau-
matico.2 La distribucién por sexos presenta el doble de frecuencia
en mujeres que en hombres, siendo el pico de incidencia la 2* déca-
da de la vida.2 4

La mayoria son hallazgos casuales radiogréficos,* sin dar clini-
ca alguna,z* si bien es cierto que en otras ocasiones produce ero-
sién y reabsorcién de los dientes,* (produciendo movilidad de los
dientes afectados), desfiguracion facial por la expansion asimétrica
de lento crecimiento del maxilar o de la mandibula, dolor o pares-
tesias. Esta descrito que pueda detectarse la pulsacién del heman-
gioma a la auscultacién o a la palpacién de las tablas 6seas adel-
gazadas, sangrado gingival esponténeo alrededor de los dientes de
la zona o bien incluso puede debutar como un sangrado catastré-
fico tras una extraccién de un diente,¢ asociado a un hemangio-
ma o por la realizacién de una biopsia.” Para evitar estos Ultimos
accidentes es muy importante tener un diagnéstico de sospecha,
apoyado en las pruebas de imagen.24

Teniendo en cuenta que las biopsias estan contraindicadas debi-
do al alto riesgo de sangrado, su diagndstico de sospecha se reali-
za mediante las pruebas radioldgicas y la clinica, si bien es muy
importante tener en cuenta que su presentacién radiogréfica es muy
variable, 24 (hay descritas hasta doce apariencias distintas)8 e ines-
pecifica. El ensanchamiento del canal del nervio dentario inferior
sugiere un origen vascular de la lesiéon®. Hay autores que sostie-
nen que en la mitad de los casos se observa un margen escleréti-
co.? Pueden aparecer como radiolucencia multiloculada, con apa-
riencia similar a pompas de jabén. También como una lesién radio-
licida redondeada en la que se observa el hueso trabecular en el
centro. Es menos comun su aparicién como radiolucidez similar a
un quiste.’0

El diagnostico diferencial debe de hacerse con otras entidades
con apariencia radiol6gica compatible, como el quiste dental resi-
dual, queratoquiste odontogénico, quiste éseo aneurismatico, ame-
loblastoma, mixoma odontogénico, granuloma de células gigan-
tes, y otras patologias similares.°

Previamente al tratamiento, es muy importante el evaluar tres
factores: el tamafio, la localizacién, y el aporte vascular. A partir de
ahi comienza el conflicto, puesto que estan descritos distintos pro-
cedimientos terapéuticos: la cirugia, la ligadura de la arteria caré-
tida externa, la radioterapia,'" la inoculacién de agentes esclero-
santes,'2 la crioterapia y la embolizacién.' En ocasiones resulta muy
atil la realizacion de una angiografia antes de decidirnos por algu-
no de ellos.

Aunque esta descrita con éxito la utilizacién de la embolizacién
de forma aislada' (que en ocasiones es necesario repetir para una
completa devascularizacion), tal vez el tratamiento éptimo consista
en la realizacién de una angiografia superselectiva con embolizacién,
y si es necesario seguido de una escision quirdrgica, si bien no debe
de trascurrir mas de dos semanas entre ambas para evitar la apertu-
ra de colaterales.' La embolizacién no es un proceso inocuo, estan-
do descritos entre sus complicaciones la suelta de ateromas, la rotu-
ra de catéteres, la rotura de vasos,'s hemiplejia, cequera, paralisis
facial,'é reacciones alérgicas... Estd documentado el riesgo de necro-
sis avascular de la mandibula tras la opcién terapéutica de emboli-
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growth of the maxilla or mandible, pain or paresthesias. Also
described are pulsating hemangiomas on auscultation or on
palpation of the thin bone sections, together with sponta-
neous bleeding of the gums around the teeth in that area.
There can even be catastrophic bleeding after extraction of
a toothé associated with a hemangioma or on carrying out
a biopsy.” In order to avoid these accidents the suspected
diagnosis is very important together with imaging studies.?*

Bearing in mind that biopsies are contraindicated due
to the high risk of bleeding, the suspected diagnosis is car-
ried out by means of radiological and clinical studies, although
it should be kept in mind that the radiologic presentation
is very varied?# (up to 12 different appearances have been
described)? and unspecific. The enlargement of the lower
dental nerve is suggestive of a lesion with an avascular ori-
gin.8 There are authors that maintain that in half the cases
a sclerotic margin can be observed.® Multilocular radiolu-
cencies can appear with a similar appearance to soap bub-
bles. It may also appear as a rounded radiolucent lesion in
which a trabecular bone can be seen in the center. A cystic-
like radiolucent appearance is less common.’°

The differential diagnosis should be made with other
entities with a compatible radiological appearance, such as
the residual dental cyst, odontogenic keratocyst, aneuris-
matic bone cyst, ameloblastoma, odontogenic myxoma,
giant cell granuloma, and other similar pathologies.

Before treatment, evaluating three factors is very impor-
tant: size, location, and vascular supply. It is as from this
point that the conflict arises, as different therapeutic pro-
cedures have been described: surgery, ligation of the exter-
nal carotid artery, radiotherapy,’" inoculation of sclerosing
agents,'2 cryotherapy, and embolization.’3> On some occa-
sions carrying out an angiography before deciding upon one
of these options can be very useful.

Although the use of isolated embolization'? has been
described as successful (that may have to be repeated for
complete devascularization), the best treatment may con-
sist in carrying out a superselective angiography with
embolization, and with surgical excision should it be neces-
sary, although there should not be a gap of more than two
weeks between these in order to avoid collateral vessel for-
mation.™ Embolization is not an innocuous process, and
among the complications described is the breaking off of
pieces of atheroma, broken catheters, broken vessels,’s hemi-
plegia, blindness, facial paralysis,'s allergic reactions. The
risk of avascular necrosis of the mandible has been docu-
mented after embolization as a therapeutic option followed
by surgery.'7 It would be of interest if during the surgery con-
trolled hypotension could be carried out by the anesthetist,
and regulated hypothermia maintained, in order to reduce
blood loss.'®

Generally the arteries supplying the hemangioma pro-
ceed principally, but not always, from the external carotid
artery. Despite this, it is important to take into account that
the ligation of the external carotid artery will lead to the
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zacién seguido de cirugia.’” Seria muy interesante durante la ciru-
gia se pudiese conseguir una hipotension controlada mantenida, por
parte del anestesista, y el mantenimiento de hipotermia regulada,
con el fin de reducir las perdidas sanguineas.'8

Por lo general, las arterias de las que depende el hemangioma
proceden principalmente, aunque no de forma exclusiva, de la arte-
ria carétida externa. A pesar de eso, hay que tener muy en cuenta
que al ligar la carétida externa, esto provoca la apertura de cola-
terales provenientes de la arteria carétida externa contralateral, 51619
(que pueden resultar inaccesibles a la embolizacién con catéteres),
o en la arteria carétida interna ipsilateral,> (lo que podria producir
un aumento de la lesién, debido al aumento de presion). Es decir
que de la ligadura de la A.C.E. no puede esperarse que controle un
sangrado agudo o que produzca una adecuada devascularizacién
de una lesién vascular.20-22

Aunque estd descrita la utilizacién de agentes esclerosantes inyec-
tados, pueden resultar ciertamente muy peligrosos, debido a la pro-
ximidad del sistema vascular intracraneal.’? La radioterapia puede
resultar fallida debido al nivel de maduracién de las células de la
malformacién, y al riesgo de degenerar en sarcoma, producir oste-
oradionecrosis, retraso en el desarrollo de huesos y dientes y al com-
plicar una posible posterior intervencién quirdrgica.23

El diagnéstico definitivo nos lo da el anélisis anatomopatol6gi-
co de la tumoracién. La mayoria son de tipo cavernoso, en los
que los espacios vasculares dilatados, de paredes finas, son rodea-
dos de células endoteliales benignas. También es posible que sean
canales vasculares numerosos, y pequefios, del tamafio de capi-
lar. Si bien, puede ser una mezcla de ambos subtipos.2#

A pesar de que se trata de una entidad con caracteristicas de
benignidad, estd aconsejado su tratamiento precoz para evitar posi-
bles complicaciones derivadas de su crecimiento local, que podri-
an incluso ensombrecer su prondstico por un sangrado catastrofi-
co. Con un correcto tratamiento, el prondstico de estas lesiones es
bueno, con regeneracion ésea de la zona afectada en los siguien-
tes meses. Las recidivas son muy raras.

Conclusiones

Los hemangiomas intramandibulares son una patologia poco habi-
tual, frecuentemente diagnosticados como hallazgos casuales tras prue-
bas radiogréficas por otro motivo. No suelen dar sintomas, a menos
que se dejen evolucionar, y su prondstico es bueno.

En cuanto al tratamiento tenemos varias posibilidades, si bien la
opcién del tratamiento quirdrgico con embolizacién previa se presen-
ta como muy vdlida. Puede resultar Gtil la realizacién prequirdrgica de
una angiografia superselectiva.
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