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Streszczenie

Wprowadzenie. Torbiel zebopochodna rogowaciejaca w 2005 r. zostata reklasyfikowana do guza zebopochodnego
rogowaciejagcego. W nowej nazwie wskazujacej na nowotworowy charakter zawiera sie odmienna biologia tych
rodzajow zmian w poréwnaniu z innymi, czesciej wystepujacymi torbielami kosci szczek.

Cel pracy. Retrospektywna analiza epidemiologiczna rogowaciejgcych guzéw zebopochodnych (KCOT) leczonych
w Klinice Chirurgii Szczekowo-Twarzowej Akademii Medycznej we Wroclawiu.

Material i metody. Badaniem objeto 326 pacjentow w wieku 10-67 lat leczonych z powodu torbieli i guzow torbie-
lowatych kosci szczek w latach 2004-2010. Ocena rodzaju zmiany nastepowata po weryfikacji histopatologiczne;.
W analizowanym materiale odnotowywano dane epidemiologiczne, umiejscowienie zmian, charakter objawow
klinicznych, analize obrazu RTG oraz wynik badania histopatologicznego. Taka weryfikacja pozwolila na wyod-
rebnienie grupy badanej, w ktorej zebrane dane postuzyty do przeprowadzenia doktadnej analizy retrospektywnej
w obserwacji 6-letniej.

Wiyniki. Stwierdzono wystapienie KCOT w 25 przypadkach, co stanowilo 7,6% wszystkich zmian, wytacznie o cha-
rakterze miejscowym. Najczeéciej byly umiejscowione w zuchwie (21 przypadkéw), w tym w obrebie kata zuchwy,
a nastepnie w obrebie zebow przedtrzonowych i spojenia zuchwy oraz guzowatosci szczgkowej. Jako metode ope-
racyjng w wiekszosci przypadkow (17) zastosowano wyluszczenie z miejscowym kiretazem podloza kostnego,
w 5 przypadkach wykonano resekcje segmentalng koséci, w pozostalych trzech marsupializacje. We wszystkich
przypadkach resekcji wykonano natychmiastowo przeszczep kosci z talerza biodrowego.

Whioski. W przypadku zmian pierwotnych monocyklicznych o malym i $rednim rozmiarze metoda z wyboru
leczenia KCOT jest nadal wyluszczenie guza z kiretazem podloza kostnego. W przypadku nawrotéw oraz zmian
o duzych rozmiarach i policyklicznym wzroscie jest wskazane zastosowanie dodatkowo, w zaleznosci od umiejco-
wienia i rozmiaru zmiany, resekcji segmentalnej lub odcinkowej kosci. Ta ostatnia, chociaz bardziej obcigzajaca dla
pacjenta, daje bardzo duzy poziom pewnosci czystosci onkologicznej foza zabiegowego (Dent. Med. Probl. 2011,
48, 3, 342-347).

Stowa kluczowe: guzy zebopochodne rogowaciejace, diagnostyka, leczenie.

Abstract

Background. In 2005 odontogenic Keratocystic was reclassificated as the status of odontogenic keratocystic tumor.
The new designation expresses different biologic, neoplastic character of KCOT’s as compared to other more fre-
quent cystic lesions of the jaws.

Objectives. The aim of the paper was to provide a retrospective epidemiological analysis of KCOTs treated surgi-
cally in Maxillofacial Surgery Department Silesian Piast Medical University.

Material and Methods. The 326 medical records of patients aged 10-67 years, hospitalized due to cystic lesions
of the jaws within period of time 2004-2010. The evaluation of each lesion was carried out after histopathologi-
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cal confirmation. In the analyzed material, the epidemiological data were noted as well as the localization, clinical
and radiological featuring of the lesions. The microscopical examination allowed to choose the subpopulation of
KCOTs and let the proceeding the thoroughful retrospective 6 year follow-up.

Results. The primary diagnose of KCOT was reached in 25 cases which constituted the 7,6% of all of cases. No sys-
temic appearance of KCOT was spotted. In evaluated material, KCOT’s localized in majority of cases in the region
of the ramus and angle of the mandible (21), less frequent in the premolar and symphisic region of the mandible
and maxillary tuberosity. As a treatment of choice, the enucleation with local curettage of the bone defect was
performed in most of cases (17) in 5 patients, partial resection of the mandible with immediate hip-bone grafting
reconstruction was done. Only in three cases, the marsupialization and the two stage treatment was performed.
Conclusions. KCOT is a gold standard of surgical treatment. In the case of primary lesions of monocyclic growth
and small to moderate size, still enucleation with local curettage is regarded in authors consideration. Recurrent
large-sized tumors, especially with polycyclic growth, are indication to marginal osteotomy or partial resection of
the jaws. Those procedures can be regarded as achieving an oncological safety of the adjacent structures (Dent.

Med. Probl. 2011, 48, 3, 342-347).

Key words: keratocystic odontogenic tumors, diagnostics, treatment.

Torbiel z¢bopochodna rogowaciejaca (OKC
- Odontogenic Keratocyst), opisana po raz pierw-
szy przez Philipsena [1] w 1956 r., zostata zdefi-
niowana na podstawie nowego podzialu WHO
z 2005 r. jako guz zebopochodny rogowaciejacy
(KCOT - Keratocystic Odontogenic Tumor) [2].
Nowa nazwa, bezposrednio wskazujgca na nowo-
tworowy charakter zmian, podkres§la odmienng
ich biologie w poréwnaniu z innymi, czesciej wy-
stepujacymi torbielami kosci szczek.

KCOT charakteryzuje sie, zgodnie z wytycz-
nymi sformulowanymi przez Pindborga i Hanse-
na 3], charakterystycznym, pofaldowanym, wpu-
klajacym si¢ do $rodka guza nabtonkiem orto- lub
parakeratycznym, rogowaciejacym. We wzroécie
charakteryzuje si¢ agresywnoscig, duzg predyspo-
zycja do nawrotéw miejscowych oraz, jak wykaza-
ty ostatnie badania, odmienng genetyka w poréw-
naniu z innymi zmianami torbielowatymi. Znane
sg takze przypadki czestszej metaplazji nowotwo-
rowej w kierunku raka ptaskonablonkowego wy-
wodzgcego sie¢ z torebki tego guza w poréwnaniu
z innymi torbielami kosci szczek [4].

Guz ze¢bopochodny rogowaciejacy wystepuje
sporadycznie pojedynczo lub systemowo mnogo,
towarzyszac zespolowi genetycznemu nablonkow
znamieniowych (NBCCS - Nevoid Basal Cell Car-
cinoma Syndrome), zwanym takze Zespotem Gor-
lina [5]. Wystepujac systemowo, ma tozsama etiolo-
gie jak zespoly podstawowe, a jest nig delecja genu
PCTH na chromosomie 9q22.3-q31. W warunkach
fizjologicznych receptor PCTH w blonie komor-
kowej komorek nablonka tworzy kompleks recep-
torowy z onkogenem SMO, ktdrego skutkiem jest
supresja tego ostatniego. Bez inhibitora receptor
SMO pobudza komoérki nablonkowe do statej pro-
liferacji [6-11]. Drugim mechanizmem tlumacza-
cym niekontrolowany rozrost nablonka guza jest
nadekspresja markeréw proliferacji: PCNA i Ki67
stwierdzana w komérkach nablonka KCOT [12].

Wymagaja wiec wleczeniu operacyjnym wiek-
szej radykalnosci miejscowej od kiretazu jamy

kostnej po resekcje segementalng kosci wiacznie,
a w okresie pozabiegowym - wiekszej czujnosci
lekarza i dtuzszej obserwacji pozabiegowej.
Celem pracy byta analiza retrospektywna gu-
20w zebopochodnych rogowaciejacych leczonych
operacyjnie w Klinice Chirurgii Szczekowo-Twa-
rzowej AM we Wroclawiu w latach 2004-2010.

Material i metody

Material badan stanowilo 326 pacjentéw ope-
rowanych w o$rodku wroclawskim w okresie 6 lat
z powodu torbieli kosci szczek. Badanie histopato-
logiczne usunietej zmiany pozwolito na wyodreb-
nienie 25 chorych z guzem z¢bopochodnym ro-
gowaciejacym. Byli to pacjenci w wieku 10-67 lat,
w tym 12 kobiet, ze wszystkimi osobami przepro-
wadzono szczegélowy wywiad odnosnie do scho-
rzen ogodlnych, ze szczegélnym uwzglednieniem
nieprawidiowosci skornych, narzadu wzroku lub
zaburzen neurologicznych dajacych mozliwo$¢
wykluczenia zespolu Gorlina. W ramach badan
stomatologicznych stosowano diagnostyke RTG
z wykonaniem zdje¢ P-A oraz skos$no-bocznych
zuchwy i pantomograficznych. W przypadku
stwierdzenia duzych zmian policyklicznych do-
datkowo wykonywano TK. We wszystkich przy-
padkach odnotowywano charakter i rozleglto§¢
zmiany, jej umiejscowienie i stosunek do sgsied-
nich struktur anatomicznych. W ramach diagno-
styki przedzabiegowej wykonywano badania la-
boratoryjne krwi, EKG, RTG klatki piersiowe;j.

Wyniki

Analiza retrospektywna pozwolila stwierdzi¢
czesto$¢ wystepowania KCOT w badanym ma-
teriale klinicznym na poziomie 7,6%. U Zzadnego
pacjenta nie odnotowano wystepowania zespolow
genetycznych (NBCCS, zespotu Gorlina). Sposréd
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pacjentéw leczonych z powodu rogowaciejacych
guzéw zebopochodnych wigkszos¢ (13 osob) sta-
nowili mezczyzni. Srednia wieku wszystkich pa-
cjentow wyniosta 38 lat, przy medianie 42, naj-
mlodszy pacjent miat 10 lat, a najstarszy 67. Do-
kladny rozklad pacjentéw w zaleznosci od grupy
wiekowej przedstawiono w tabeli 1.

Wigkszos$¢ pacjentow (18) byta poddana zabie-
gowi po raz pierwszy, w 7 pozostalych przypad-
kach pacjenci byli operowani z powodu nawrotu
po wczesniejszym zabiegu usunigcia guza. We
wszystkich przypadkach nawrotu zabiegiem pier-
wotnym bylo wyluszczenie z miejscowym kireta-
zem podloza kostnego.

Omawiane guzy byly umiejscowione w prze-
wazajacej liczbie w zuchwie - 21 przypadkéw,
w 3 przypadkach w szczece, a w jednym przypad-
ku zauwazono jednoczasowe wystepowanie zmian
w szczece i zuchwie. Sposrdd zmian umiejscowio-
nych w zuchwie najczesciej wystepowaly (15 przy-
padkéw) w okolicy kata i galezi, w 2 przypadkach
- w rejonie zeboéw przedtrzonowych, a w pozosta-
tych w rejonie spojenia zuchwy. Wszystkie umiej-
scowione w szczece natomiast dotyczyly okolicy
guzowatosci szczeki. Szczegdtowy rozktad umiej-
scowienia guzow zestawiono w tabeli 2.

Metodg operacyjng u 17 pacjentéw bylo wytusz-
czenie z miejscowym kiretazem podloza kostnego,

Tabela 1. Rozktad liczby KCOT w badaniach wlasnych w poszczegdlnych grupach wiekowych

Table 1. The quantity of KCOTs in the age divisions

Grupa wiekowa - w latach (Age division - years) 10-19

20-29 30-39 40-49 50-59 60-69

Liczba pacjentéw (Number of cases) 5

Tabela 2. Metoda leczenia KCOT w badaniach wtasnych w zaleznosci od umiejscowienia, obrazu RTG i charakteru zmiany

Table 2. The method of treatment depending on localization, radiological feature and recurrence of the KCOTs

Lp. | Umiejscowienie Nawrot Obraz radiologiczny Sposob leczenia
(Localization) (Recurrence) (Radiological featuring) (Method of treatment)

1 Kat zuchwy nie monocykliczny marsupializacja
2 Kat zuchwy tak policykliczny resekcja

3 Kat zuchwy nie monocykliczny enukleacja

4 Kat zuchwy nie policykliczny marsupializacja
5 Kat zuchwy nie monocykliczny resekcja

6 Kat zuchwy nie monocykliczny enukleacja

7 Kat zuchwy + guzowato$¢ szczeki tak monocykliczny enukleacja

8 Guzowato$¢ szczeki nie monocykliczny enukleacja

9 Spojenia zuchwy nie policykliczny enukleacja

10 Kat zuchwy nie policykliczny resekcja

11 Spojenie zuchwy nie policykliczny enukleacja

12 Spojenie zuchwy nie monocykliczny enukleacja

13 Kat zuchwy nie monocykliczny resekcja

14 Kat zuchwy nie monocykliczny enukleacja

15 Zeby przedtrzonowe zuchwy tak monocykliczny enukleacja

16 Guzowato$¢ szczeki nie monocykliczny enukleacja

17 Kat zuchwy tak policykliczny resekcja

18 Zeby przedtrzonowe zuchwy nie monocykliczny enukleacja

19 Kat zuchwy nie policykliczny marsupializacja
20 Kat zuchwy tak monocykliczny enukleacja

21 Spojenie zuchwy nie monocykliczny enukleacja

22 Kat zuchwy tak policykliczny enukleacja

23 Guzowato$¢ szczeki tak monocykliczny enukleacja

24 Kat zuchwy nie policykliczny enukleacja

25 Kat zuchwy nie policykliczny enukleacja
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w 5 przypadkach wykonano resekcje segmentalng
ko$ci, w pozostalych trzech marsupializacje. We
wszystkich 3 przypadkach marsupializacji guz byt
zmiang pierwotna. W 2 przypadkach wykonane-
go zabiegu marsupializacji przeprowadzono go dla
guza monocyklicznego u pacjentéw w wieku roz-
wojowym. W trzecim przypadku marsupializacji
zdecydowano si¢ na t¢ samg metode leczenia, ale
dla zmiany policyklicznej, u pacjenta, u ktérego ze
wzgledu na schorzenia ogolnoustrojowe istnialo
przeciwwskazanie do zabiegu w znieczuleniu ogél-
nym. W sytuacji nawrotu lub policyklicznego obra-
zu radiologicznego wykonywano leczenie radykalne
- jednoetapowe (tab. 2). We wszystkich przypadkach
resekcji kosci wykonano natychmiastowa rekon-
strukgcje przeszczepem koéci z talerza biodrowego.

Zabiegom nie towarzyszyly powazniejsze po-
wiklania ogélne, z wyjatkiem jednego, w ktérym
ze wzgledu na narastajacy po zabiegu masywny
obrzek okolicy podzuchwowej, w trybie pilnym,
wykonano tracheostomie.

W 17 przypadkach zabiegi wykonano w znie-
czuleniu ogdlnym (5 resekcji segmentalnych oraz
12 enukleacji), a w 8 - w znieczuleniu miejscowym
(5 enukleacje oraz 3 marsupializacje). Na podsta-
wie analizy wyj$ciowego obrazu RTG stwierdzono
przewage obrazu przeja$nienia jednokomorowego
(15 przypadkow) nad przejasnieniem wielokomo-
rowym.

Dyskusja

Analiza materialu wlasnego nie wykazata
istotnej zalezno$ci w wystepowaniu zmian zalez-
nie od plci, podczas gdy w dostepnym pismien-
nictwie przewazal do niedawna poglad o wiek-
szej czesto$ci wystepowania KCOT u mezczyzn
(w proporcji 3 : 2) [2, 13-15]. Zgodne z wynikami

badan wlasnych sa inne obserwacje, w ktorych
stwierdzono réwniez wystepowanie KCOT bez
predylekcji do plci [16, 17]. Ponadto w badaniach
wlasnych stwierdzono dwa szczyty zapadalnosci -
pierwszy w drugiej i trzeciej dekadzie zycia, a dru-
gi — w szostej i siddmej, co jest zgodne z danymi
z pi$miennictwa [2, 14, 17, 18].

KCOT umiejscawiaja sie najczesciej w zu-
chwie, 67,5-78% [17-19], a w materiale wlasnym
nawet do 84%. Wystepuja gléwnie w okolicy za-
trzonowcowej. Ma to niezwykle istotng impli-
kacje diagnostyczng, stanowigc wazny element
diagnostyki roznicowej guzow zebopochodnych
rogowaciejacych z innym zmianami osteolitycz-
nymi tego rejonu. Dotyczy to przede wszystkim
torbieli zawigzkowej zeba madrosci, a takze in-
nych, czestszych guzéw zebopochodnych kosci
szczek, sposrdd ktorych w pierwszej kolejnosci
nalezy wymieni¢ szkliwiaka tréjkata zatrzonow-
cowego zuchwy. Sposrod innych umiejscowien
KCOT wskazuje si¢, z pordéwnywalng czestoscia,
na okolice zebow przedtrzonowych i spojenia zu-
chwy, a w nielicznych przypadkach umiejscowie-
nia w szczece — rejon guza szczeki (tab. 3).

Ciekawa obserwacja z pismiennictwa jest obraz
RTG KCOT, ktéry jest odmienny od uzyskanego
w badaniach wlasnych, gtéwnie w postaci przejas-
nienia wielokomorowego. Towarzysza mu czgsto
tzw. zmiany siostrzane, tj. uwypuklajace sie w jed-
nym lub wielu jego biegunach, rosnace niezaleznie
od zmiany zasadniczej, otoczonego otoczka oste-
osklerotyczng, mogacego w przeciwienstwie do tor-
bieli zebopochodnych niszczy¢ blaszke kortykalng
kosci i sgsiednie struktury anatomiczne [20, 21].

Podstawowg trudno$cig w terapii KCOT jest
duza tendencja do nawrotéw miejscowych po
wezesniejszych zabiegach ich usuniecia. Bran-
non [22] wymienia 3 przyczyny. Pierwsza i pod-
stawowg jest niecalkowite wyluszczenie torebki

Tabela 3. Rozmieszczenie KCOT w badaniach wlasnych i na podstawie pi$miennictwa

Table 3. Literature review and in own researches of KCOT localization

Rozmieszczenie (Localization)
Badania Trzonowcowy, zatrzo- | Przedtrzonowcowy | Spojenie zu- | Zatrzonowcowy Pozostate naj-
(Examinations) | nowcowy Zuchwy zuchwy chwy W szczece czestsze
Autor (Molar and retromolar | (Premolar region (Symphisis of | (Retromolar region | (Others most
(Author) region of the mandible) | of the mandible) the mandible) | of the maxilla) frequents)
% % % % %
Habibi et al. 48 9 9 10 13 - okolica
przednia szczeki
Gonzales et al. 41,0 4,3 4,3 8,8 13,1 - wieloogni-
skowe
Madras 48 14 11 14 Brak
and Lapointe
Badania wlasne | 60 8 16 12 4 — wieloogni-
(Own researches) skowe
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guza, kolejng jest obecno$¢ guzkow satelitarnych
towarzyszacych torebce KCOT, a ostatnim jest po-
nowny rozrost nowotworowy z komorek listewki
narzadu szkliwotwodrczego z sasiedztwa.
Prawdopodobienstwo nawrotéw miejscowych
KCOT charakteryzuje do$¢ duza dysproporacja
i ksztaltuje sie: od 3% wg Voorsmit et al. [23] do
51% wg Vedtofte [24], ze $rednig rzedu kilkunastu
procent. W przypadku systemowego wystepowa-
nia KCOT w przebiegu NBCCS prawdopodobien-
stwo nawrotu wzrasta do nawet 82% [25] (tab. 4).
W materiale wlasnym czestos¢ nawrotéw miej-
scowych okres§lono na poziomie 28%. Wszystkie
7 przypadkéw nawrotéw bylo pierwotnie leczo-
nych zabiegiem wyluszczenia guza z miejscowym
kiretazem podloza kostnego. Wyttumaczenie tak
duzych rozbieznosci w proporcji nawrotéw KCOT
w przypadku ich sporadycznego wystepowania le-
zy z jednej strony w czasie obserwacji, ktory u jed-
nych autoréw wynosi kilka lat [17, 23], podczas
gdy inni autorzy do nawrotéw zaliczali przypadki
pojawienia si¢ ponownego KCOT w rejonie obser-
wacji nawet po dwudziestu kilku latach [24, 25].
W badaniach wlasnych dlugos¢ czasu obserwacji
przed stwierdzeniem nawrotu wynosita od 11 mie-
siecy do 4 lat ze $rednig czasu 2,5 roku. Druga
przyczyna, niemniej istotng, jest sposob leczenia
operacyjnego. Do metod zabiegowych najbardziej
zagrozonych nawrotem miejscowym nalezy zdecy-
dowanie marsupializacja, ktora zaréwno w $wietle
przypadkow metaplazji nowotworowej w kierunku
raka plaskonablonkowego, jak i nowej klasyfikacji
WHO jest bardzo krytykowana [17-26]. Autorzy
powyzszej pracy decydowali si¢ na ten sposob
leczenia chirurgicznego wylacznie w razie zde-
cydowanych przeciwskazan do podjecia leczenia
w znieczuleniu ogdlnym oraz w przypadku uze-

bienia mieszanego u dzieci, u ktérych zabieg rady-
kalny wymagalby duzego okaleczenia jamy ustnej
i doprowadzitby do nieodwracalnych zaburzen we
wzroscie i ksztaltowaniu sie kosci szczek.

Zabieg marsupializacji jako z zasady nierady-
kalny ma na celu wylacznie powstrzymanie eks-
pansji guza i powinien by¢ w mozliwie najszyb-
szym okresie poszerzony o procedure zwiekszaja-
cg radykalno$¢ zabiegu. Marsupializacja moze by¢
stosowana jedynie w przypadkach zmian o mniej
agresywnym monocyklicznym wzroscie w wy-
mienionych przeciwwskazaniach do leczenia ra-
dykalnego. Kazdorazowa nawet jednostkowa de-
cyzja o zastosowaniu marsupializacji w leczeniu
KCOT powinna by¢ poprzedzona wnikliwg ana-
liza potencjalnych zagrozen wynikajacych z pozo-
stawienia mas guza, a takze jego umiejscowienia.
Procedura taka jest niedopuszczalna chociazby
w stosunku do guzdéw znajdujacych sie w obrebie
szczeki, gdzie niekontrolowany proces rozrostu
nowotworowego moglby w szybkim czasie dopro-
wadzi¢ do zagrozenia struktur zyciowych przez
naciekanie podstawy czaszki lub oczodotu.

Leczeniem z wyboru KCOT jest jego wylusz-
czenie z dodatkowym zastosowaniem procedury
mogacej zapewnié czysto$¢ onkologiczng podloza
kostnego (frezowanie kosci, kriochirurgia, pltyn
Carnoya), a w przypadku zmian znacznych rozmia-
réw lub bedacych nawrotami i charakteryzujacych
sie w obrazie RTG wzrostem wielokomorowym,
dodatkowo utrudniajacym radykalne wyluszcze-
nie, po potwierdzeniu histopatologicznym rozrostu
nowotworowego — zabieg resekcji marginalnej lub
segmentalnej. Zabiegi takie mimo zastosowania
natychmiastowej rekonstrukcji, s3 powaznie okale-
czajace dla pacjenta, ale dajg niemal catkowity pew-
nos¢ radykalno$ci usuniecia [16-26].

Tabela 4. Predylekcja do nawrotu KCOT po zabiegu chirurgiczym na podstawie pismiennictwa i w badaniach wlasnych

Table 4. Tendency in recurrence of the KCOT in literature review and in own researches

Badania % nawrotow Sposdb leczenia
(Author) (Recurrence rate) (Method of treatment)
Voorsmit et al. 3,00 enukleacja, plyn Carnoya
(enucleation, Carnoys)
Habibi et al. 8,40 enukleacja, 13,3% — marsupializacja
(enucleation, 13,3% — marsupialization)
Gonzales et al. 13,10 brak danych
(no data)
Bredum i Jensen [26] 18,00 marsupializacja z nastepowym wyluszczeniem
(decompression, later cystectomy)
Madras and Lapointe 22,00 enukleacja, 11 - marsupializacja, 7 - resekcja
(enucleation, 11% - marsupialization, 7% - resection)
Vedtofte and Praetorius 51,00 enukleacja
(enucleation)
Badania wlasne 28,00 enukleacja, 20% - resekcja, 12% — marsupializacja
(Own researches) (enucleation, 20% - resection, 12% — marsupialization)
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