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RESUMEN

Se presenta el caso clinico de un paciente de 8 afios de edad con
un fibroma osificante juvenil en el dngulo mandibular derecho y
un quiste radicular en el &ngulo mandibular izquierdo, los cuales
producian un importante abombamiento a nivel de los dngulos
mandibulares e impedian la correcta erupcion de los primeros
molares inferiores. Tras el estudio clinico y radiolégico ( Or-
topantomografia y Scan dental del maxilar inferior), se llevo a
cabo el correspondiente tratamiento quirdrgico (quistectomia
y remodelacion de los mismos) y el estudio histopatoldgico.
Aunque el fibroma 6seo juvenil es una entidad clinica poco
frecuente, debido al comportamiento local agresivo y a la reci-
diva que tiene, es importante realizar un diagnéstico precoz, un
tratamiento adecuado y, sobre todo, un seguimiento del paciente
a lo largo del tiempo.

Palabras clave: Fibroma 6seo juvenil, lesiones fibrodseas,
fibroma oseo agresivo, desmo-osteoblastoma reticular, quiste
radicular.

INTRODUCCION

El fibroma 6seo juvenil (FOJ) es una lesion intradsea expansi-
va de los maxilares, constituida por tejido fibroso celular que
contiene calcificaciones esféricas y estructuras dseas irregulares
orientadas al azar y que se presenta en pacientes menores de 15
aflos de edad. A lo largo del tiempo, las lesiones con esta mor-
fologia han sido descritas de diferentes formas, como fibroma
dseo juvenil (1), fibroma éseo juvenil activo (2), fibroma 6seo
agresivo (3), desmo-osteoblastoma reticular (4) o displasia
fibrosa activa (5).

Son lesiones no odontogénicas que imitan lesiones odontogé-
nicas (6). Histolégicamente se caracterizan por la presencia de
células estromales fibrosas junto con particulas mineralizadas.
Clinicamente, es un tumor asintomadtico de gran tamafio y de

aspecto agresivo, debido a la gran destruccion 6sea que acarrea.
La lesion no esta encapsulada, aunque esta bien delimitada del
hueso que la rodea. Las caracteristicas fundamentales de esta
entidad clinica son las siguientes: la edad temprana de aparicion,
el patrén seo encontrado, la gran tendencia a la recidiva y el
comportamiento local agresivo (7). En la mandibula el FOJ es
considerado una lesién que se desarrolla a partir de células
indiferenciadas del ligamento periodontal, la mayorfa de las
veces en la region de premolares y molares.

El diagnéstico diferencial con otras lesiones fibrodseas de los
maxilares tales como el fibroma cementificante, el osteoma o0s-
teoide o la displasia dsea, deben hacerse mediante un estudio
anatomopatolégico obligatorio, y se basa principalmente, en la
naturaleza de los productos calcificados del tumor (7).

El tratamiento consiste en la extirpacion quirtrgica simple.
Siendo tumores bien diferenciados, no son radiosensibles y
la radioterapia puede inducir malignizacién por lo que estd
contraindicada.

El propésito de este articulo es presentar un caso clinico de FOJ
y analizar las caracteristicas clinicas, radiolégicas e histologi-
cas, del mismo, para que nos ayude en nuestro quehacer diario
a diferenciar esta entidad clinica de otras lesiones fibrodseas
del maxilar y a llevar a cabo un tratamiento adecuado. El se-
guimiento de estos pacientes durante un periodo minimo de 5
afios es primordial.

CASO CLINICO

Paciente de 8 afos de edad, sin antecedentes generales destaca-
bles, remitido por su odontoestomatélogo al Master de Cirugia
Bucal e Implantologia de la Facultad de Odontologia de Granada
en Febrero del 2001, por presentar una tumoracion asintomatica
bilateral localizada en los dngulos mandibulares de varios meses
de evolucioén.

En la exploracion clinica se apreciaba un abombamiento bilateral
de la cortical externa, a nivel de los dngulos mandibulares, 1o
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que provocaba una asimetria facial. La palpacién fue indolora.
Inicialmente, se solicité una Ortopantomografia que mostraba
dos lesiones independientes y bien diferenciadas, de tal manera
que, en el dngulo mandibular izquierdo se apreciaba una imagen
radiolicida redondeada con bordes osteosclerdticos en relacion
con el primer molar permanente en erupcién y en el dngulo
mandibular derecho esta imagen radioldcida no era tan definida
como en el lado contralateral (Figura 1). A continuacion, se so-
licit6 una tomografia computerizada (TC) con cortes coronales
y reconstruccién tridimensional para ver la extension real de
la lesion, observandose dos extensas tumoraciones a nivel de
los dngulos mandibulares y una importante reaccién peridstica
del lado derecho que podia ser debida a la ruptura de la cortical
externa, tal y como mostraban los cortes ortogonales 11 y 12
de la TC (Figura 2).

El paciente fue intervenido bajo anestesia general. En el lado
derecho se realiz6 un abordaje paracrestal de la encia inser-
tada, una osteotomia de la pared vestibular de la mandibula,
la reseccién de la tumoracion fibrosa que era de consistencia
fibrosa y dura en toda su extension y por tltimo un curetaje del
lecho 6seo remanente. En el lado izquierdo se llevé a cabo una
quistectomia dejando al primer molar inferior izquierdo para
que erupcionara fisiol6gicamente.

El estudio histopatoldgico determiné que en el dngulo mandibu-
lar derecho habia una neoformacién de tipo mesenquimal cons-
tituida por trabéculas dseas maduras y mds infrecuentemente de
tipo osteoide con lo que se diagnéstico como FOI (Figura 3).
En cambio, en el dngulo mandibular izquierdo se evidencio la
presencia de un quiste radicular debido a la estructura quistica
revestida de epitelio plano poliestratificado que se presentaba
con edema y fenémenos de exocitosis. Por la edad del paciente
y por la intima asociacién con un primer molar definitivo en
erupcidn, parecia presuponer que se trataba de un quiste para-
dental o quiste mandibular infectado, pero debido a la presencia
de una caries en un molar deciduo y a la histologia descrita, se
diagnosticé como quiste radicular.

Fig. 1. Ortopantomografia inicial donde se aprecian unas imdgenes radioltcidas
,a nivel de los dngulos mandibulares, en relacién con los primeros molares
permanentes.

Initial panoramic X-ray showing radiolucent images at the mandibular angles
and related to the first permanent molars.
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Fig. 2. Corte axial de TC en el que se aprecia insuflacion de las corticales externas
mandibulares a nivel de los dngulos, sin perforacion de las mismas.

Axial CT section showing swelling of the external mandibular cortical layer at
the angles, without their perforation.

Fig. 3. Fibroma 6seo juvenil. Neoformacion de tipo mesenquimal constituida
por trabéculas 6seas maduras y de tipo osteoide rodeadas por un ribete oste-
obldstico.

Juvenile ossifying fibroma. Neoformation of mesenchymal type comprised of
bone trabeculae and of osteoid type surrounded by an osteoblastic border.

Fig. 4. Ortopantomografia de control llevada a cabo de los 2 afios donde se
aprecia la erupcién de los primeros molares permanentes y la neoformacion
dsea conseguida.

Control panoramic X-ray at two-year follow-up showing eruption of first per-
manent molars and the bone neoformation achieved.
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Para concluir, indicar que el seguimiento postoperatorio que se
ha llevado a cabo a los seis meses, al afio y a los dos afios, ha
mostrado el beneficio del tratamiento quirtrgico conservador
realizado con la exéresis del fibroma y la enucleacion del quiste
radicular del 4angulo mandibular izquierdo (Figura 4), de tal ma-
nera que se ha observado una neoformacion dsea progresiva y
una disminucidn, por tanto, del tamafio de las areas radioldcidas
iniciales. Por otro lado, se ha producido la erupcion fisiologica
de los molares que en principio podrian verse afectados por las
lesiones. El crecimiento normal, la masticacion, la estética y la
funcion neural de la mandibula ha sido preservada.

DISCUSION

Las principales caracteristicas del fibroma dseo juvenil son la
temprana edad de aparicion, la localizacion del tumor, el patrén
radiolégico y la tendencia a la recidiva que presenta.

Como el término “juvenil” enfatiza, el tumor se desarrolla prin-
cipalmente en nifios, del los cuales el 79% de ellos son menores
de 15 afios (8). En las revisiones efectuadas por Hamner y cols.
(9)y Slootweg y cols. (10) la edad media de aparicion fue a los
11.5y 11.8 afios respectivamente. Esto también se pudo apreciar
en nuestro caso clinico, en el que el paciente tenia 8 afios. Del
mismo modo, las lesiones localizadas en 1a mandibula a menudo
estan asociadas con la erupcion de los molares definitivos, lo cual
también ocurrié en el caso clinico que hemos desarrollado.

En cuanto a la localizacion de la lesion hay diversidad de opinién
de unos autores a otros. Si bien para Slootweg y cols. (10) y
Makek (11) el lugar de aparicién mds frecuente es en el maxilar,
incluso Johnson y cols. (12) cita que el 90% de los fibromas
oseos faciales ocurren en los senos paranasales y sélo el 10%
se localizan en la mandibula, hay otros como Hamner (9) , Lei-
mola y cols. (13), Brannon y Fowler (14) o Sanchez Cuéllar y
cols. (15) que mencionan un predominio mandibular. Segtin la
mayoria de los autores no se muestra predileccion alguna por
el sexo, aunque para Johnson y cols. (12) sea mds frecuente en
el sexo femenino.

En general, el FOJ tiene un crecimiento mds agresivo que el
fibroma osificante, el cudl aparece sobretodo en la tercera y
cuarta décadas de la vida. La mayoria de las veces son asintoma-
ticos, como se refleja en el caso que presentamos, y la primera
manifestacion clinica que presenta es el abombamiento de la
cortical mandibular, lo que provoca una marcada asimetria facial
extraoral. No sélo hay una tendencia al crecimiento agresivo,
como muestran Hall y cols. (16) o Zupi y cols. (17), sino que
la recurrencia publicada por los diversos autores varia entre el
30% observado por Johnson y cols. (12) y el 58% encontrado
por Makek (11). Esta recurrencia local es probable si el tumor no
se elimina completamente, aunque puede también estar causada
por procesos displasicos en el metabolismo 6seo. No obstante,
es importante realizar un seguimiento clinico y radioldgico du-
rante el mayor nimero de afios posible, por la posible recidiva
que tienen este tipo de neoformaciones. Noftke (18) en un
seguimiento radioldgico de un FOJ mandibular encontrd, a los
ocho afios de su enucleacion, un quiste 6seo aneurismatico y
una disminucion del contenido dseo.

Radiogréaficamente, la demarcacion del tumor del hueso que lo
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rodea estd bien definido por un borde radiopaco, y esta caracte-
ristica es importante en el diagndstico diferencial entre el FOJ
y la displasia fibrosa, ya que esta tltima presenta una imagen
radiogréfica con borde difuso. La radiolucidez de la lesién puede
variar dependiendo de la etapa de maduracion y la cantidad de
la calcificacion (19).

En la Ortopantomografia de control realizada al afio y a los 2
afios se puede observar la evolucion favorable del caso clinico,
ya que han erupcionado los molares permanentes y no se apre-
cian areas radiolicidas en los dngulos mandibulares donde se
enuclearon el FOJ y el quiste radicular.

Juvenile ossifying fibroma: a
case study

Sa1z-Parpo-Pinos AJ, OLMEDO-GAYA MV, PRADOS-SANCHEZ
E, VALLECILLO-CAPILLA M. JUVENILE OSSIFYING FIBROMA: A CASE
sTUDY. MED ORAL PATOL ORAL CIR BucaL 2004;9:454-8.

ABSTRACT

We present the case of an 8-year-old patient with a juvenile ossi-
fying fibroma in the right mandibular angle and a radicular cyst
in the left mandibular angle, which produced a major swelling
at the level of the mandibular angles and prevented the correct
eruption of the lower first molars. After the clinical and radio-
logical (panoramic X-ray and dental scan of the mandible), the
corresponding surgical treatment (cystectomy and remodelling)
and histopathological study were carried out. Although juvenile
ossifying fibroma is an uncommon clinical entity, its aggressive
local behaviour and high recurrence rate mean that it is important
to make an early diagnosis, apply the appropriate treatment and,
especially, follow the patient up over the long term.

Key words: Juvenile ossifying fibroma, fibro-osseous lesions,
aggressive ossifying fibroma, reticular desmo-osteoblastoma,
radicular cyst.

INTRODUCTION

Juvenile ossifying fibroma (JOF) is an expansive intraosseous
lesion of the jaw, comprising fibrous cell tissue that contains
spheroid calcifications and randomly oriented irregular bone
structures. It is presented by patients under 15 years old. Over
time, lesions with this morphology have been variously described
as juvenile ossifying fibroma (1), active juvenile ossifying fibroma
(2), aggressive ossifying fibroma (3), reticular desmo-osteoblas-
toma (4) or active fibrous dysplasia (5).

They are non-odontogenic lesions that imitate odontogenic lesio-
ns (6). They are histologically characterised by the presence of
fibrous stromal cells along with mineralised particles.
Clinically, it is a large asymptomatic tumour of aggressive appea-
rance due to the bone destruction it produces. The lesion is not
encapsulated, although it is well demarcated from the surrounding
bone. The essential characteristics of this clinical entity are as
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follows: the early age of onset, the bone pattern, the high tendency
to recurrence and the aggressive local behaviour (7). In the jaw,
JOF is considered to develop from undifferentiated cells of the
periodontal ligament, usually in the premolar and molar region.
The differential diagnosis with other fibro-osseous lesions of
the jaw, such as cemento-ossifying fibroma, osteoid osteoma or
bone dysplasia, should be made with a mandatory pathological
study, and is largely based on the nature of the calcified products
of the tumour (7).

The treatment consists of a simple surgical excision. Because
they are well-differentiated lesions, they are not radiosensitive
and radiotherapy is contraindicated because it can cause malig-
nisation. The purpose of this article was to present a clinical case
of JOF and to analyse its clinical, radiological and histological
characteristics, in order to assist us in our daily practice to dis-
tinguish this clinical entity from other fibrous lesions and carry
out the appropriate treatment. A minimum 5-year follow-up of
these patients is essential.

CASE REPORT

An 8-year old boy with no general history of interest was referred
by his dentist to the Oral Surgery and Implantology Masters Clinic
of the School of Dentistry of Granada University in February 2001
for a bilateral tumour localised in the mandibular angles and with
an evolution of several months.

The clinical examination revealed a bilateral swelling of the external
cortical layer at the mandibular angles, which produced a facial
asymmetry. It was painless to palpation. Initially, a panoramic X-ray
was taken, which showed two independent and well-differentiated
lesions. Thus, the left mandibular angle showed a rounded radiolu-
cent image with osteosclerotic edges related to the first permanent
molar in eruption, whereas the right mandibular angle showed a less
well-defined radiolucent image (Figure 1). A computed tomography
(CT) scan with coronal sections and tridimensional reconstruction
was carried out to show the true extent of the lesion. The scan
revealed two extensive tumours at the mandibular angles and a
major periosteal reaction of the right side that may have been due
to the rupture of the external cortical layer, as shown by octagonal
sections 11 and 12 of the scan (Figure 2).

The patient underwent surgery under general anaesthesia. On the
right side, there was a paracrestal approach to the attached gingi-
va, osteotomy of the vestibular wall of the mandible, resection
of the fibrous tumour, which was hard and of fibrous consistence
throughout its extension, and curettage of the remnant bone bed. On
the left side, a cystectomy was performed, allowing physiological
eruption of the lower left first molar.

The histopathological study revealed a neoformation of mesenchy-
mal type in the right mandibular angle, composed of mature bone
trabeculae and, less frequently, osteoid-type neoformation, leading
to its diagnosis as a JOF (Figure 3). In contrast, the left mandibular
angle showed the presence of a radicular cyst due to the cystic
structure covered by flat multi-stratified epithelium that presented
with oedema and exocytosis phenomena. The age of the patient
and the close association with a permanent first molar in eruption
suggested a paradental cyst or infected mandibular cyst. However, it
was diagnosed as a radicular cyst because of the presence of caries
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in a deciduous molar and based on the histological study.

In conclusion, the post-operative follow-up at six months, one year
and two years has demonstrated the benefit of the conservative sur-
gical treatment, with excision of the fibroma and enucleation of the
radicular cyst at the left mandibular angle (Figure 4). As a result of
this approach, a progressive bone neoformation and consequent di-
minution of the initial radiolucent areas were observed. In addition,
there was a physiological eruption of the molars that were initially
seen to be affected by the lesions. Normal growth, mastication,
aesthetics and mandibular neural function were preserved.

DISCUSSION

The main characteristics of juvenile ossifying fibroma are the early
age of onset, the localization of the tumour, the radiological pattern
and a tendency to recurrence.

As the term “juvenile” underlines, the tumour largely develops
in children, 79% of whom are under 15 years old. (8). In reviews
published by Hamner et al. (9) and Slootweg et al. (10) , the mean
age of onset was 11.5 and 11.8 years, respectively. This characte-
ristic was also observed in the present case of an 8-year old boy. In
addition, lesions localised in the jaw are commonly associated with
the eruption of permanent molars, as also occurred in our case.
Authors differ in their reports of the localization of the lesion.
Slootweg et al. (10) and Makek (11) described the maxilla as the
most frequent site, with Johnson et al. (12) even reporting that 90%
of facial bone fibromas occur in the paranasal sinuses and only
10% in the mandible. On the other hand, Hamner (9), Leimola et
al. (13), Brannon and Fowler (14) and Sanchez Cuéllar et al. (15)
reported a mandibular predominance. According to most authors,
there is no predilection for either sex, although Johnson et al. (12)
found a higher incidence in females.

In general, JOF has a more aggressive growth compared with ossi-
fying fibroma, which chiefly appears in the third and fourth decades
of life. Most cases of JOF are asymptomatic, as is reflected in the
present case, and the first clinical manifestation is a swelling of the
mandibular cortical layer, which produces a marked extra-oral facial
asymmetry. There is a tendency to aggressive growth, as shown by
Hall et al. (16) and Zupi et al. (17), and also to recurrence, ranging
from the 30% rate observed by Johnson et al. (12) to the 58% rate
reported by Makek (11). Local recurrence is likely if the tumour is
not completely removed, although it can also be caused by dysplas-
tic processes in the bone metabolism. Nevertheless, it is important
to perform a clinical and radiological follow-up for as many years
as possible, because of the possibility of recurrence in this type of
neoformation. Noffke (18) carried out a radiological follow-up of
a mandibular JOF and found, at eight years of its enucleation, an
aneurysmatic bone cyst and a reduction in the bone content.
Radiographically, the demarcation of the tumour from the surroun-
ding bone is well-defined by a radio-opaque border, and this charac-
teristic is important in the differential diagnosis between JOF and
fibrous dysplasia, because the latter presents a radiographic image
with a diffuse border. The radiolucency of the lesion varies, depen-
ding on the maturation stage and amount of calcification (19).

In the follow-up orthopantomography performed at one and two
years, a favourable clinical evolution of the patient was observed,
given that the permanent molars had erupted and no radiolucent
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areas could be seen in the mandibular angles where the JOF and
radicular cyst had been enucleated.
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