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RESUMEN

Se presenta un caso de quiste odontogénico calcificante asociado
con odontoma (QOCaO) y con un canino permanente incluido
en maxilar superior, en un paciente varén de 19 afios.

El Quiste Odontogénico Calcificante (QOC) fue descrito por
primera vez cdmo una entidad patoldgica por Gorlin y col. en
1962.

Se trata de un tumor benigno odontogénico mixto,y aunque
la mayoria de estas lesiones presentan caracteristicas quisticas
en algunos casos se presenta como una masa sélida (15 %), y
su transformacién maligna estd bien documentada. E1 QOC se
presenta en ocasiones asociado a otros tumores odontogénicos,
el mas comtin es el odontoma al que aparece relacionado en el
24% de los casos. Para esta asociacion se ha sugerido el término
de “Quiste Odontogénico Odontocalcificante”.
Radiolégicamente es una lesiéon mixta, bien definida y que
histol6gicamente consiste en un gran quiste en cuya parte cen-
tral existe un drea sélida con acimulos de esmalte y dentina
distribuidos irregularmente en algunas zonas y en otros lugares
adopta un aspecto organoide bien definido.

Se efectiia una revision de la literatura y se discute su patogé-
nesis.

Palabras Clave: Quiste odontogénico calcificante, quiste de
Gorlin, quistes odontogénicos, tumores odontogénicos.

SUMMARY

We report a calcifying odontogenic cyst associated with odonto-
ma (COCaO) and an included permanent canine in the superior
maxilla, in a 19 year-old-man.

The calcifying odontogenic cyst (COC) was first described as
a distinct entity by Gorlin et al in 1962.

The lesion is a mixed odontogenic benign tumor, and although
most of the cases present cystic characteristics, a few are of the
solid type (15%), and its rare malignant transformation is well
documented.

The COC may occur in association with other odontogenic
tumors, the most common is the odontoma, occurring in about
24% of the cases. For this association the term Odontocalcifying
odontogenic cyst has been suggested.

Radiographically is a well defined mixed lesion and histologica-
Ily consists of a large cyst. In the central area of the cyst enamel
and dentin deposits can be found, irregularly distributed in areas
and in other parts it takes on a well defined organoid aspect.

A thorough review of literature takes place and the pathogenesis
is discussed.

Key words: Calcifying odontogenic cyst, Gorlin’s cyst, odon-
togenic cysts, odontogenic tumors.

243



Med Oral Patol Oral Cir Bucal 2005;10:243-7.

INTRODUCCION

El QOC fue descrito por primera vez como una entidad patol6-
gica propia por Gorlin y col. en 1962 (1).

Es una lesion infrecuente que representa el 0°03% de las lesio-
nes biopsiadas y menos del 2% de todos los quistes y tumores
odontogénicos (2,3). Se han publicado una gran variedad de
caracteristicas clinicas e histopatoldgicas, que han generado
multiples clasificaciones (4,5).

La mayoria de los casos de QOC tienen caracteristicas de quiste
pero aproximadamente un 15% son lesiones sélidas (3,6).

En 1992 Ia OMS clasificé al QOC junto con las neoplasias y
tumores relacionados con el aparato odontogénico (7,8), pero
afirman que la mayoria de los QOCs son no neopldsicos.

El QOC se manifiesta normalmente como una tumefacciéon de
crecimiento lento, habitualmente indolora, afectando por igual
a maxilar superior y a mandibula, con predileccién por el seg-
mento anterior (4rea incisivo-canina), en adultos jévenes entre
la 3* y 4* década de la vida, sin predileccion sexual (8,9).
Radiograficamente se trata de una lesion mixta, con area radio-
licida, uni o multilocular, que contiene en su interior cantidades
variables de un material radiopaco, pudiendo asociarse con dien-
tes no erupcionados entre un 10 y un 32% (4,10) de los casos.
No es frecuente la reabsorcion radicular (10,11).
Histolégicamente es una lesion quistica con una capsula fibrosa
y una cubierta de epitelio odontogénico (12). La caracteristica
microscopica tipica de esta lesion es la presencia de un nimero
variable de células epiteliales alteradas, sin nucleo, que son
llamadas “células fantasmas”. Ademads se observa dentina dis-
pldsica y en ocasiones formacion de tejidos mineralizados que
semejan un odontoma (7).

La asociacién de QOC y odontoma ha sido publicada en el 24%
de los casos. También lo podemos encontrar asociado a otros
tumores odontogénicos, como ameloblastoma, fibroodontoma
amelobldstico, odontoameloblastoma, tumor epitelial odontogé-
nico calcificante y tumor odontogénico adenomatoide (13,14).

CASO CLINICO

Paciente varén de 19 afios de edad, sin antecedentes personales
de interés,que acude a consulta por presentar canino temporal
durante revisién odontoldgica, sin otra sintomatologia acom-
pafante.

Al examen intraoral se observa ligero abombamiento vestibular
de laregion anterior del hemimaxilar superior derecho, asi como
ausencia del 13 y que el 53 permanece todavia en la arcada. El
color y textura de la mucosa son normales.

Se practica ortopantomografia (Fig 1) y Rx lateral de craneo,
que muestran una lesién radioldcida, unilocular, bien definida,
que ocupa desde la linea media hasta la regién del 15 y en su
interior se observa una masa radiopaca y el 13 incluido. Con
el diagnéstico de canino incluido, quiste folicular mas lesion
inespecifica se recomienda extirpacioén quirdrgica.

Durante la intervencion bajo anestesia local, se observa un
quiste de paredes gruesas lo que facilita su extirpaciéon com-
pleta, con la presencia en el interior del quiste de un magma
denticular compatible con odontoma compuesto y el 13 retenido
por palatino.
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INTRODUCTION

The COC was first described as a distinct entity by Gorlin et
al in 1962 (1).

This lesion is uncommon and represents about 0.03% of the
biopsy lesions and less than 2% of all odontogenic cysts and
tumors(2,3). A great variety of clinical and histologic features
have been reported and several classifications have been pro-
posed (4,5). Most cases of COC have features of a cyst but in
about 15% of the cases they are solid lesions (3,6).

In 1992 the World Health Organization (WHO) classified COC
within the groups of neoplasm and tumors that originate from
odontogenic tissues (7,8), but confirmed that most of the cases
are non-neoplastic.

The COC normally appears as a painless, slow-growing tumor,
affecting equally the maxilla and mandible, with predilection to
the anterior segment (incisor/canine area). It generally affects
young adults in the third to fourth decade, without gender pre-
dilection (8,9).

Radiographically, COC is usually a mixed lesion, with radiolu-
cent area, uni or multilocular, that contains different amounts
of radiopaque material. Association with impacted teeth is des-
cribed in 10-32% (4,10) of the cases. Radicular reabsorption is
not common (10,11).

Histologically, COC is usually composed of a cystic cavity with
a fibrous capsule, lined by an odontogenic epithelium (12). The
typical microscopic characteristic of this lesion is the presence
of variable amounts of aberrant epithelial cells, without nuclei,
which are named “ghost cells”. In addition displastic dentine can
be found and occasionally the cyst is associated with an area of
dental hard tissue formation resembling an odontoma (7).

The COC-Odontoma association has been reported in 24% of
the cases. This lesion can also be found associated with other
odontogenic tumors, like ameloblastomas, ameloblastic fibroo-
dontoma, odontoameloblastic tumor, calcifying epithelial odon-
togenic tumor and adenomatoid odontogenic tumor(13,14).

CASE REPORT

We report the case of a 19-year-old man, without any remar-
kable medical history, who was refered by his dentistry to our
clinic because he still had temporary canine without any other
accompanying symptoms.

By the intraoral inspection a light tumefaction was observed at
the canine fosa, as well as the absence of the definitive canine.
The mucosa aspect was absolutely normal.

The definitive included canine and a well defined unilocular
radiolucent area extending from medial line to the premolar
region, with radiopaque mass, was observed in the OPG and
in the lateral craneal radiography (Figl). With these findings
surgical resection was recommended.

A thick wall cyst was completely removed under local anaesthe-
tic, with a dentin magma compatible with a complex odontoma
inside the cyst and an included permanent canine.

The pathologic report showed a cystic lesion with 2 cm of highest
diameter, soft consistence and browndish colouring.
Microscopic examination showed a cystic cavity lined by a
prominent and well defined basal layer of cuboidal and co
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Fig 1. Ortopantomografia.- Muestra imagen quistica con canino incluido, en
drea maxilar superior derecha.
OPG.- It shows the radiolucent area with the definitive included canine.

Fig 2. A. Patoldgica.- Detalle de las células fantasmas en el interior de la
cavidad quistica.
Histopathology.- Detail of the ghost cells.

El informe anatomopatolégico reveld que macroscOpicamen-
te se trataba de una formacién quistica de 2 cm de didmetro
maximo, de consistencia blanda y coloracién parduzca. Al
corte flufa liquido de caracteristicas serosas y se apreciaba en
su interior una formacién nodular blanquecina de 1’2 cm de
didmetro maximo de consistencia dura, que se acompafiaba de
una pieza dentaria.

Microscépicamente se observa una cavidad tapizada por una
capa basal bien definida y prominente de células cuboidales
y columnares, que focalmente se asemejan al epitelio amelo-
blastico. Cubriendo esta capa encontramos células epiteliales
similares a las del reticulo estrellado del epitelio odontogénico,
y entre ellas las tipicas “células fantasma” (células eosinofilicas
con queratinizacion aberrante) (Fig 2). En estrecha relaciéon con
ellas encontramos células gigantes multinucleadas tipo cuerpo
extrafo.

En asociacién con el quiste odontogénico calcificante encon-
tramos un odontoma complejo, compuesto por una mezcla de
tejidos duros dentales, donde aparece dentina como tejido pre-
dominante y también encontramos matriz del esmalte, cemento
y tejido conectivo (Fig 3).
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Fig 3. A. Patoldgica.- Detalle del odontoma complejo.
Histopathology.- Detail of the complex odontoma.

lumnar cells that focally resemble ameloblastic ephithelium.
Overlying this layer we can find epithelial cells similar to the
central stellate reticulum of the tooth germen and between them,
the typical “Ghost cell” (large eosinophilic cells with aberrant
keratinisation) (Fig 2). Foreign body gigant cells are found in
close relationship to the aberrant keratin.

There is a complex odontoma related to the calcifying odonto-
genic cyst, that is comprised of a mixture of dental hard tissues
with no resemblance to a tooth, dentina the predominant tissue,
enamel matrix, cementun and connective tissue (Fig 3).

The histopathologic diagnosis was calcifying odontogenic cyst
associated with complex odontoma.

We reported a normal clinical healing after surgical treatment
and 28 months of follow-up, recurrence was not found at the
moment.

DISCUSSION

The review of literature shows that COCs are rare lesions that
affect men and women equally, and it appears most frequently
in the mandible(15).

COC may occur in association with other odontogenic tumors,
the most common of these is the odontoma. Buchner (4) shows
this association in 35% of his cases, Nagao et al in 22% (16)
and Shamaskin et al in 47% (17).

Hirshberg (15) reveals 52 cases of COC associated with odonto-
ma, analyzes clinical and histological features, and it was classi-
fies as a separate entity. The term “odontocalcifying odontogenic
cyst” was suggested. The anterior region of the jawbones was
the most commonly affected site in both cases, but the COCaO
presents a female predominance (2:1) with a mean age of 16
years, most frequently occuring in the maxilla (6175%).
Radiographically appears as a mixed radiolucent-radiopaque
lesion (8075%). Microscopically the epithelial components in
COCaO were identical to those described for simple COC, but
the former presents tooth-like structures that appear to be an
integral part of the lesion.
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El diagnéstico histopatolégico fue quiste odontogénico calcifi-
cante asociado con odontoma complejo.

Tras el tratamiento quirtrgico y seguimiento durante 28 meses,
el proceso de curacidn ha sido normal, no encontrandose hasta
el momento signos que sugieran recidiva.

DISCUSION

La revision de la literatura revela que los QOCs son lesiones
raras, que ocurren igualmente en hombres y mujeres, y muestran
una predileccién por la mandibula (15).

La asociacion de QOC con otros tumores odontogénicos estd
bien establecida, entre ellos es el odontoma el que aparece aso-
ciado con mas frecuencia. Buchner (4) revela una asociacion en
el 35% de sus casos, Nagao y cols (16) publicaron una asociacién
del 22% y Shamaskin y cols (17) del 47%.

Hirshberg (15) en su estudio, encuentra 52 casos de QOC asocia-
dos con odontoma, analiza los hallazgos clinicos e histoldgicos,
clasificandolo como una entidad independiente, debido a que
QOCaO y QOC tienen una presentacion clinica distinta, y pro-
pone para esta asociacion el nombre de “Quiste Odontogénico
Odontocalcificante”. Aunque ambos tipos se localizan con mas
frecuencia en el segmento anterior de las zonas de soporte den-
tario, el QOCaO se encuentra en personas mds jovenes (media
16 afios), predomina en hembras (2:1), aparece mas frecuen-
temente en maxilar superior (61°5%) y radiograficamente se
presenta como una lesion mixta radiolicida-radiopaca (80°5%).
Microscépicamente los componentes epiteliales son idénticos,
pero en el QOCaO destacan la presencia de estructuras dentales
que aparentan ser parte integral de la lesion.

Para explicar la patogénesis del QOCaO se han propuesto diver-
sas teorias; la primera teorfa sugiere que el QOC y odontoma
aparecen juntos por coincidencia, debido a que otros tumores
odontogénicos como el ameloblastoma también aparecen junto
al QOC (17,18).

La segunda dice que el QOC se desarrolla de forma secundaria
desde el epitelio odontogénico que participa en la formacién
del odontoma (14,16, 19).

Otra teorfa afirma que el odontoma se desarrolla de forma se-
cundaria desde el epitelio odontogénico del QOC (3,20).

Y finalmente hay autores que piensan que el QOCaO es una
entidad clinica distinta, unica (15). Esta ultima teoria se basa
en las diferencias clinicas entre ambas entidades.

Existen diversos trabajos que estudian la expresion de citoquera-
tinas en los QOCs (8,21), confirmando el origen odontogénico
de estos tumores.

En relacién al tratamiento de esta lesion, se debe realizar la
extirpacion quirdrgica por la propension a continuar su creci-
miento, aunque esta debe ser conservadora mediante enucleacion
o reseccion local, dada su baja tasa de recurrencias (9,22-24).
En nuestro caso se realiz6 tratamiento quirdrgico conservador
y seguimiento durante 28 meses, siendo normal el proceso de
curacién y no encontrdndose hasta el momento signos que
sugieran recidiva.

Por ultimo queda destacar la posibilidad de transformacién
carcinomatosa del QOC, aunque esto ocurra en raras ocasiones
(25,206).
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Several possibilities are suggested regarding the pathogenesis of
COCaO. One possibility is that the COC and the odontoma may
represent coincidental juxtaposition of COC and an odontoma,
because other odontogenic tumors like ameloblastoma have been
reported to be associated with COC (17,18).

Other investigators suggest that the COC develops secondarily
from odontogenic epithelium that participates in the formation of
the odontoma (14,16,19). However, it also has been suggested
that the odontoma develops secondarily from lining epithelium
of the COC (3,20).

And finally some authors think that the COCaO should be re-
garded as a separate entity (15), characterized by the clinical
differences in location and in age distribution between simple
COC and COCaO.

The cytokeratin expression in the COCaO has been studied by
several authors (8,21), confirming its odontogenic origin.

The COCaO should be treated conservatively by surgical enu-
cleation because recurrences are very uncommon(9,22-24).

In our case, our treatment involved surgical conservative treat-
ment and a follow-up for 28 months. We observed normal
healing and absence of recurrence.

Finally, the malignant transformation of a preexisting benign
COC could happen, but is extremely uncommon (25,26).
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