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Den glandulere odontogene cyste er en relativt ny-
beskrevet kaebecyste. Cysten er sjalden, idet der pa
verdensplan er rapporteret feerre end 50 tilfeelde.
Imidlertid synes den, som keratocysten, at recidive-
re hyppigere end andre kaebecyster, hvorfor tandlze-
ger bgr vaere opmarksomme pa dens eksistens.

| artiklen opggres den foreliggende litteratur i for-
bindelse med praesentation af et tilfeelde af en reci-
diverende glandulzer odontogen cyste.
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en glanduleere odontogene cyste (GOC) blev beskre-

vet fgrste gang i 1987 (1) og karakteriseret mere de-

taljeret aret efter (2). Cysten blev inkluderet i 1992-

udgaven af WHO's Kklassifikation af odontogene tumorer

mv., hvor den Kklassificeredes som en udviklingsbetinget
odontogen epitelial cyste (3) (Tabel 1).

Koppang et al. opgjorde i 1998 47 GOC fra litteraturen in-
klusive egne tilfaelde (4). Antallet af beskrevne tilfeelde er sa-
ledes beskedent, og cysten betegnes i litteraturen som sjeel-
dent forekommende. Det er imidlertid interessant at cysten
synes at have en relativt hgj recidivtendens, hvorfor kend-
skab til denne cyste er vaesentlig for tandleeger.

Der hersker nogen uenighed mht. cystens navn, idet der
foruden betegnelsen glanduler odontogen cyste (2) er an-
vendt betegnelserne sialo-odontogen cyste (1), mukoepi-
dermoid odontogen cyste (5) og polymorf odontogen cyste
(6). WHO anvender betegnelsen sglandular odontogenic cyst
(sialo-odontogenic cyst)«. Maske burde cysten rettelig benaev-
nes glanduloid eller adenomatoid odontogen cyste, analogt
med betegnelsen adenomatoid odontogen tumor.

I artiklen praesenteres et tilfaelde af en recidiverende GOC,
og den foreliggende litteratur gennemgas.

Litteraturgennemgang, inkl. eget tilfelde

I opgorelsen er inkluderet tilfaeldene medtaget af Koppang et
al. (4) med undtagelse af case 1, 2 og 4 fra Giinzl et al. (7), som
er genrapporteret af Vesper et al. (8§) med leengere observati-
onstid, de syv tilfeelde rapporteret af Wang et al. (9), som det

Tabel 1. WHO's klassifikation af epiteliale keebecyster (3).

Odontogene cyster
Udviklingsbetingede
Gingival cyste
Odontogen keratocyste
Follikulzer cyste
Eruptionscyste
Lateral parodontal cyste
Glandulzer odontogen cyste (sialo-odonto-
gen cyste)
Botryoid odontogen cyste
Inflammatoriske
Radikuleer (periapikal) cyste
Inflammatorisk lateral parodontal cyste
Residualcyste
Non-odontogene
Nasopalatinal cyste
Nasolabial cyste
Midtpalatinal cyste
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ikke har veeret muligt at bedpmme vha. tekst og mikrofotos
samt de fire tilfeelde fra Hussain et al. og case 3, 4 og 5 fra High
et al. (6,10), som vi ikke med sikkerhed kan verificere som
GOC i henhold til Gardner et al.s samt WHQO's kriterier (2,3).
Opggrelsen inkluderer siledes 30 tilfeelde fra Koppang et al.
(4), 17 tilfeelde rapporteret siden da (8,11-18) samt eget tilfeel-
de; i alt 48 GOC (Fig. 1,2).

GOC er intraossgs, forekommer ligeligt fordelt mellem
kgnnene, og de fleste tilfeelde optraeder i 40-60-ars-alderen
(Fig. 1). Cysten forekommer i maksillen, men dog langt hyp-
pigere i mandiblen (Fig. 2). Lokalisationen er primeert anteri-
ort i keeberne (Fig. 2).

Heevelse er ofte det eneste symptom, men heevelsen kan
ogsa vaere kombineret med gmhed og smerte (Tabel 2). Cy-
sten kan ekspandere betydeligt, og bilateral involvering af
mandiblen er beskrevet (10). Et asymptomatisk forlgb ses i
ca. en tredjedel af tilfeldene (Tabel 2). Rodresorptioner (19)
og displacering af teender (12) er meget sjeldent forekom-
mende. Cysten er ikke specielt relateret til teender med avital
pulpa.

Radiologisk manifesterer cysten sig som en veldefineret
radiolucens, der kan vaere uni- eller multilokuleer. Den ob-
serveres oftest i teendernes apikale omrade, men kan ogsa
ekstendere til de interdentale regioner. De radiologiske for-
andringer, med tydelig kortikal afgraensning, er karakteri-
tiske for en cyste og tillader derfor ikke at der stilles nogen
endelig diagnose, hvorfor histologisk undersggelse af en

Kvinder (n=23)
B Mumnd (ne25)
12
10 &
& s
B
L —— -
EEE—— W W W N —— —
il e oy
3 =]
140 11-20 2%-30 314D 41-50 51-60 A1-70 7180 B1-50

Ar

Fig. 1. Kgns- og aldersfordeling for 48 patienter med glandu-
leere odontogene cyster beskrevet i litteraturen (inklusive
eget tilfeelde).

Fig. 1. Gender and age distribution of 48 patients with glandular
odontogenic cysts described in the literature (own case included).
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vaevsprove fra forandringen er ngdvendig for at stille dia-
gnosen GOC.

Histologi

Gardner et al. (2) anferte kriterier for diagnostik af GOC. Cy-
sten er principielt beklaedt med uforhornet pladeepitel af va-
rierende tykkelse, men de superficielle epitellag udggres af
kubiske celler med eosinofilt cytoplasma, til tider med papil-
leere ekskrescencer. Der forekommer sma ansamlinger af
mucin i epitelet, der ofte er omgivet af kubiske celler, iden-
tiske med de epitelceller der beklaeder overfladen. Egentlige
baegerceller forekommer ogsa. I cysteepitelet kan ses fokale
fortykkelser, sakaldte epiteliale plaques, som ogsa kan ses i
laterale parodontale cyster og gingivale cyster hos voksne
samt i botryoide odontogene cyster. Der ses seedvanligvis in-
gen inflammation i bindevaevskapslen, hvor der i nogle til-
faelde kan ses uregelmeessige forkalkninger.

Det histologiske billede er saledes karakteristisk, og i
modszatning til hvad der er tilfeeldet for mange andre keebe-
cyster, hvor en kombination af klinik og histologi er bestem-
mende for diagnosen, er det hvad GOC angar alene muligt
at stille diagnosen pa et histologisk grundlag. Dette er ogsa
tilfeeldet for keratocysten.

Fig. 2. Fordeling af 48 glandulaere odontogene cyster beskre-
vet i litteraturen (inkl. eget tilfeelde). Anteriort: Cyster belig-
gende i incisiv- og/eller hjgrnetandsregionen. Posteriort:
Cyster beliggende i preemolar- og/eller molarregionen. An-
teriort/posteriort: Cyster beliggende i incisiv- og /eller hjgr-
netandsregionen samt preemolar- og/eller molarregionen.

Fig. 2. Distribution of 48 glandular odontogenic cysts described in the
literature (own case included). Anteriorly: Cysts confined to the in-
cisor and/or canine region. Posteriorly: Cysts confined to the premolar
and/or molar region. Anteriorly/posteriorly: Cysts confined to the in-
cisor and/or canine region as well as in the premolar- and/or molar
region.
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Tabel 2. Fordeling af symptomer (kliniske og radiologiske) hos 48 pa-
tienter med glandulcer odontogen cyste beskrevet i litteraturen (inkl.
eget tilfeelde).

Fordelingen af kliniske symptomer hos 44 patienter, inkl. eget tilfeelde
(oplysninger mangler for fire patienter)

Ingen 13
Alene havelse 21
Heevelse samt gmhed/smerte

@mhed/smerte 1
Displacering af teender 1

Fordelingen af radiologiske fund hos 45 patienter, inkl. eget tilfeelde
(oplysninger mangler for tre patienter)

Radiolucens (uden nermere beskrivelse) 8

Unilokuleer radiolucens 14

Multilokuleer radiolucens 20

Radiolucens med guirlandeformet afgraensning 3
Behandling og prognose

Langt de fleste af de rapporterede GOC er behandlet ved e-
nukleering, ekscision, curettage eller eksstirpation. De fa
cyster der er fjernet radikalt (en bloc-resektion, mandibulek-
tomi/maksillektomi), har pa grundlag af biopsi veeret under
mistanke for mukoepidermoidt karcinom.

Tretten, dvs. en tredjedel af de rapporterede GOC, er reci-
diveret inden for fire ar efter initial behandling, de fleste
(halvdelen) efter 2-3 ar. Denne recidivtendens ma betegnes
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som hgj, iser i betragtning af at den gennemsnitlige obser-
vationstid for samtlige rapporterede cyster kun er 3!/, ar (va-
riation 0-20 ar). Laengere observationstider ma saledes for-
modes at vise endnu stgrre recidivtendens. To af de rappor-
terede GOC recidiverede to gange (andet recidiv ikke med-
regnet i de 13 primaere recidiver); sidste recidiv sis 4-5 ar ef-
ter initial behandling.

Ved en histologisk konstatering af tilstedevaerelse af en
GOC bgr man, som det geelder for keratocysten, den vigtig-
ste differentialdiagnose, kontrollere med regelmaessige mel-
lemrum i mindst fem ar efter initial behandling.

Eget tilfeelde

Patienten var en 67-arig kvinde, der i september 1996 hen-
vendte sig pa Tandlaeegeskolen i Kgbenhavn mhp. fremstil-
ling af en ny partiel protese i overkaeben. I forbindelse med
behandlingsplanlaegningen observeredes pa intraorale opta-
gelser en 1,0 x 1,0 cm velafgraenset, unilokuleer radiolucens
sv. t. til den apikale del af +1,2,3 (Fig. 3A), som resulterede i
en henvisning til Afdeling for Tand-, Mund-, og Keebekirurgi
mhp. udredning af tilstanden. I anamnesen fandtes ingen al-
mene lidelser, ud over helars-rhinitis, som blev behandlet
ved daglig indtagelse af antihistamin (Semprex®). Der havde
ikke tidligere veeret observeret mund- eller slimhindelidelser
eller sygdomme i kaberne. Resttandsattet var velholdt og
velbehandlet uden patologiske pocher. Der var sunde for-
hold sv.t. slimhinder og gingiva. Patienten havde pa intet

Fig. 3. A: Velafgraenset uni-
lokulaer radiolucens i regio
+1,2,3 ved forste underso-
gelse i 1996. B: Samme for-
andring preeoperativt i
1998. Cysten er tiltaget i
storrelse.

Fig. 3. A: Well-demarcated uni-
locular radiolucency in the area
of #1,2,3 at first examination in
1996. B: Same lesion preopera-

tively in 1998. The cyst has en-

larged.
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tidspunkt registreret symptomer fra den aktuelle region, og
alle incisiver samt hjgrnetaender var elektrometrisk malt pul-
pavitale.

Efter en observationsperiode pa to ar foretoges i januar
1998 cystektomi i lokalanalgesi, idet cysten nu var 1,6 x 1,4
cm og dermed tiltaget i stgrrelse (Fig. 3B). Alle incisiver samt
hjgrneteender reagerede stadig vitalt. Ved operationen blev
der lagt randincision lingvalt fra regio 2+ til +4. Efter rougi-
nering kunne der konstateres gennembrud af knogle i nae-
sten hele cystens udstraekning. Cystelumen indeholdt ingen
vaeske, og kaviteten var velafgraenset.

Histologisk underspgelse og diagnose
Preeparatet bestod af et ovalt vaevsstykke med et sammen-
klappet cystelumen, beklaedt med epitel (Fig. 4). Epitelet var
opbygget som pladeepitel med kubiske og cylindriske su-
perficielle celler, stedvis med mucinproduktion. Der sis flere
lokale fortykkelser (epiteliale plaques), og i epitelet endvide-
re mange sma luminae, der flere steder var omgivet af kubi-
ske celler (Fig. 4) Under epitelet observeredes en ret fibrgs
bindevaevskapsel med en meget ringe kronisk inflammation.
Ingen tegn pa malignitet.

Pa baggrund af den histologiske undersggelse stilledes
diagnosen glanduleer odontogen cyste.

Fig. 4. Mikrofoto af operationspraeparatet fra 1998 (HE-farv-
ning). Bemaerk fokale fortykkelser af epitelbekleedningen, de
kubiske/cylindriske epitelceller pa epitelets overflade samt
flere sma lumina i epitelet, omgivet af kubiske celler. Binde-
vaevskapslen bestar af modent kollagent bindevaev uden in-
flammation.

Fig. 4. Microphoto of the operation specimen from 1998 (HE-stain-
ing). Note the focal thickenings of the epithelial lining, cuboidal/cylin-
drical cells at the epithelial surface, and small luminae in the epitheli-
um lined by cuboidal cells.
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Efterundersogelse

Patienten kontrolleredes arligt. Tre ar efter behandlingen
konstateredes recidiv. I den aktuelle region kunne en eks-
pansion af den linguale kortikallamel konstateres som det
eneste objektive fund (Fig. 5). Den radiologiske undersggel-
se afslprede en velafgreenset unilokuleer radiolucent leesion,
pa 0,8 x 0,6 cm (Fig. 6A), som involverede +1,2,3. Laesionen
medinddrog den apikale tredjedel af +1 og +2 samt delvis
den mesiale rodoverflade af +3. Let marginal knogleresorp-
tion sds i regio 1+1,2.

I lokalanalgesi blev et prominerende og meget tyndt ling-
valt knogleparti apikalt i regio +1,2 fjernet. Cystemembra-
nen blev ekskokleeret og fjernet i to dele. Postoperativ kon-
trol blev lgbende foretaget (Fig. 6B). Kontrolforlgbet er end-
nu ikke afsluttet.

Histologisk undersggelse af det fjernede veev viste cyste-
vaev som det tidligere beskrevne. Diagnosen blev siledes
GOC.

Diskussion

Det praesenterede patienttilfeelde opfylder de histologiske
kriterier for GOC som er angivet af Gardner et al. (2) og WHO
3).

Det histologiske billede er tilstreekkeligt typisk til opret-
holdelse af en selvstaendig enhed. Det er vigtigt at understre-
ge at forekomsten af beegerceller ikke i sig selv fgrer til dia-
gnosen GOC, idet sadanne kan forekomme, endog i rigeligt
antal, i flere andre odontogene cyster. Differentialdiagnostisk
kan mukoepidermoidt karcinom komme pa tale, iseer i til-

Fig. 5. Lingvale slimhinde regio 3+3 er frirougineret. Bemaerk

ekspansionen af den linguale kortikale knoglelamel samt
den blalige nuance af leesionen.

Fig. 5. Lingual mucous membrane regio 3+3 is raised. Note the expan-
sion of the lingual cortical bone and the bluish appearance of the lesion.
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feelde hvor cysten vokser i botryoidt mgnster eller indehol-
der mikrocyster i bindeveevskapslen (1,5,19-22). Der er dog
ingen malignitetstraek til stede i epitelcellerne i GOC.

Ztiologien er ukendt. Der er imidlertid enighed om en
odontogen oprindelse, men hvorvidt den udgar fra rester af
lamina dentalis, Malassezske epitelrester eller det reducere-
de emaljeepitel er ikke klart. Forekomsten af epiteliale
plaques, i lighed med hvad der ses i bl.a. laterale parodonta-
le cyster, kunne antyde et feelles udspring, men det er inter-
essant at mens laterale parodontale cyster sjeeldent recidive-
rer, synes GOC at have en hgj recidivtendens. Biologisk er
der saledes ringe lighed mellem de to cyster.

Kliniske/radiologiske differentialdiagnoser til GOC er iszer
keratocyste og lateral parodontal cyste samt keebetumorer med
uni- eller multilokuleer manifestation som fx ameloblastom.
GOC’s hyppige lokalisation i frontregionerne er dog ikke de
typiske lokalisationer for de ovennaevnte cyster og tumorer.

Behandlingen af GOC har bestdet i lokal ekskokleation af
det patologiske vaev samt i fa tilfeelde af partiel eller total
mandibelresektion; sidstnaevnte primeert pga. mistanke om
malign tumor. Elimination af laesionen bgr veere sa effektiv at
risikoen for senere recidiv minimeres. Selvom en bloc eller
marginal resektion er foreslaet som en mere sikker procedu-
re til hindring af recidiv, er grundig enukleering og curettage
blevet fremhaevet som det foretrukne behandlingsvalg, nar
dette kombineres med et taet og leengerevarende postopera-
tivt kontrolforlgb.
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Fig. 6. A: Preeoperativ intra-
oral rgntgenoptagelse af re-
cidiv af cysten. B: Kontrol-
rgntgenoptagelse tre mdr.
postoperativt. Forandringen
fremstar ikke laengere sa
velafgraenset.

Fig. 6. A: Preoperative intraoral
radiograph of recurrent lesion.
B: Radiograph three months
postoperatively. The lesion ap-
pears less demarcated.

Det praesenterede tilfaelde vil blive fulgt teet mindst fem ar
frem i tiden.

Tak til lektor, ph.d. Sgren Schou, Afdeling for Tand-, Mund- og Keebe-
kirurgi, Odontologisk Institut, Det Sundhedsvidenskabelige Fakul-
tet, Kpbenhavns Universitet, for udfgrelse af det operative indgreb
nr. 2.

English summary

Glandular odontogenic cyst. A case report and review of the literature
Glandular odontogenic cyst (GOC) is a rare odontogenic
cyst, first reported in 1987 and described in more detail in
1988. It was included in the 1992 WHO classification of
odontogenic tumors etc.

A case of a 67-year-old woman with a GOC is presented.
The cyst was located at the apical part of the roots of 31, 32,
and 33 presenting as a well-demarcated unilocular radiolu-
cency. There was no symptoms, no swelling in the area, and
the pulps of the teeth in the area were vital. Two years after
initial examination the cyst had enlarged and was enucle-
ated. The histology was typical of GOC. Three years after ini-
tial surgery the cyst had recurred. No symptoms were
recorded. The cyst was surgically removed and it was again
histopathologically diagnosed as GOC. Healing was un-
eventful and follow-up three months after surgery revealed
bone healing in the area.
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