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ABSTRACT

Ameloblastomer, hvor

hyppigt forekommer de, og

hvordan behandles de?

Formal — Formalet med undersagelsen var at
beskrive incidensen af ameloblastomer i Norge
i perioden 2000- 2009 og at evaluere kirurgiske
behandlingsmetoder i relation til tumorrecidiv.
Materiale og metoder — Information vedrerende
patienter, som var behandlet for ameloblasto-
mer i Norge blev indhentet fra alle laboratorier
som udferer oralpatologiske undersogelser. Vi
samlede desuden information angaende kirur-
gisk behandling og behandlingsresultater for alle
patienter, der var blevet behandlet for amelo-
blastomer pa Haukeland universitetssygehus
(HUS).

Resultater — 95 patienter var registreret med
diagnosen ameloblastom i Norge i 10-arsperio-
den. 81 patienter var diagnostiseret med pri-
meertumor, svarende til en incidens af amelo-
blastomer péa 1,6 tilfeelde pr. million pr. ar. 19
patienter blev behandlet for ameloblastomer
pa HUS i samme periode. 17 af disse blev be-
handlet konservativt med curettage, og 4 af
dem udviklede tumorrecidiv. To patienter blev
initialt behandlet med resektion.

Konklusioner — Vi finder en incidensrate pa 1,6
tilfeelde pr. million pr. &r i Norge i perioden 2000-
2009. Kirurgisk resektion er associeret med en
lav recidivtendens, men behandlingen kan in-
volvere betydeligt tab af knogle og bledtvasv.
Curettage kan foretages i udvalgte tilfeelde.

Denne artikel er oprindeligt publiceret i Norsk
Tannlegeforenings Tidende 2014,124:884-9.
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meloblastomer er benigne, langsomt voksende og
lokalt aggressive neoplasmer af epitelial oprindelse.
De er blandt de hyppigst forekommende odontoge-
e tumorer (1). Sma ameloblastomer er ofte asymp-
tomatiske og opdages som tilfaeldige fund ved rgntgenundersg-
gelser. Stgrre ameloblastomer kan give anledning til heevelser
og asymmetrier i ansigt og kaber, smerte, malokklusion, rodre-
sorption samt pédvirkning af tanderuption (1). Store amelobla-
stomer kan blive livstruende, hvis de ikke behandles (2). 80 %
af alle ameloblastomer er lokaliseret i mandibelen, heraf 70 % i
molar/ramusomradet (3). Tumoren er hyppigst forekommende
130-60-ars-alderen og har en ligelig kgnsfordeling (4). Generelt
har ameloblastomer hgj recidivtendens, men dette afthenger af
tumorens undergruppe og behandlingsmetode (5,6).
Baseret pd makroskopiske fund inddeles ameloblastomerne
i fire undergrupper: solide/multicystiske, unicystiske, desmo-
plastiske og perifere (1,7). Den perifere type forekommer kun
i blgdtveev, mens multicystiske, desmoplastiske og unicystiske
ameloblastomer er intraossgse leesioner (8,9). Multicystiske
ameloblastomer er hyppigst forekommende og mest aggressive og
har hgjest recidivtendens (10). Unicystiske ameloblastomer fore-
kommer ofte hos yngre patienter og har en lavere recidivtendens.
Rgntgenologisk ses ameloblastomerne som enten multilokuleere
eller unilokulere radiolucenser, og de kan have en veldefineret
kortikal begreensning. Histopatologisk findes der to hovedtyper
af ameloblastomer: follikuleere og pleksiforme. Inden for den fol-
likuleere type kan der opstd celluler differentiering, hvilket giver
EMNEORD ophav til akantomatgse ameloblastomer, spindel-

celleameloblastomer, granulaere ameloblastomer
Ameloblastoma;

incidence;
treatment omtale af disse histopatologiske typer ligger uden

og basalcelleameloblastomer (1). En narmere
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for denne artikels sigte. Der har vaeret rapporteret ekstremt sjeeld-
ne tilfeelde af malign transformation af ameloblastomer (7).

P& verdensplan opgives incidensen af ameloblastomer til ca.
0,5 pr. million pr. &r (4). Incidensen af ameloblastomer varierer
geografisk og er hgjere i asiatiske og afrikanske populationer
(4,11). Vor viden om ameloblastomernes epidemiologi i Skan-
dinavien er mangelfuld, idet der kun findes to skandinaviske
undersggelser (12). En undersggelse af Larsson og Almerén
(13) fra 1978 rapporterede om 31 nye tilfzelde af ameloblastom
i Sverige i perioden 1958-1971, hvilket svarer til en incidens pa
0,3 tilfaelde pr. million pr. ar.

Ameloblastomer behandles nesten altid kirurgisk. Behand-
lingsmodaliteterne kan variere og kan klassificeres som konser-
vativ behandling (curettage) og radikal behandling (resektion/
blokekscision) (14). Tumoreksstirpation med frie resektions-
rande anbefales i de fleste publicerede undersggelser. P& Hau-
keland universitetssygehus (HUS) i Bergen har man praktiseret
en konservativ behandlingsstrategi med curettage. Alternative
behandlingsmetoder inkluderer kemoterapi, elektrokauterise-
ring, kryobehandling og stralebehandling.

Stralebehandling af ameloblastomer er kontroversielt, da
ameloblastomer generelt anses for at veere radioresistente tu-
morer. Den optimale behandlingsstrategi er endnu ikke klarlagt,
og behandlingen bgr individualiseres og tilpasses hver enkelt
patient under hensyntagen til patientens alder, komorbiditet,
subtype af ameloblastom og tumorens lokalisation. Kemoterapi
kan benyttes i behandling af maligne ameloblastomer.

Formélet med denne artikel er at beskrive incidensen af
ameloblastomer i Norge, og at evaluere kirurgiske behandlings-
metoder i relation til tumorrecidiv.

Materiale og metoder

Vi gennemfgrte en retrospektiv undersggelse for at finde antallet
af ameloblastomer, der blev registreret i Norge i 10-rs-perioden
2000-2009. Alle 20 laboratorier, som udferer oralpatologiske
undersggelser i Norge, modtog en skriftlig henvendelse, hvor de
blev bedt om at rapportere alle patienter, som var blevet diag-
nosticeret med ameloblastom i den aktuelle 10-rs-periode. Der
blev bedt om information om patienternes kgn og alder, tumo-
rens lokalisation, og om det var en primeer tumor eller et recidiv.
Undersggelsen inkluderede kun benigne ameloblastomer; men
der var i gvrigt ikke registreret tilfelde af maligne ameloblasto-
mer i Norge i perioden. Et recidiverende ameloblastom blev defi-
neret som et histologisk verificeret ameloblastom hos en patient,
som tidligere var blevet behandlet for denne type tumor.

Vi gnskede at undersgge sammenhangen mellem kirurgisk
behandling og recidivtendens pé patienter, der blev behand-
let ved Keebekirurgisk Afdeling, HUS i perioden 2000-2009.
19 patienter blev behandlet for ameloblastom pd HUS i denne
periode. Alle biopsier sendes rutinemaessigt til histopatologisk
undersggelse ved Afdeling for Patologi, Gades Institut, og regi-
streres i det elektroniske journalsystem. Vi foretog sggning i dette
system efter alle patienter med koden M93100, som er koden for
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ameloblastom i «The Systematized Nomenclature of Medicine»
(SNOMED). SNOMED er et system af sundhedsfaglige begreber
og sggeord, som er udviklet af College of American Pathologists.
For at kontrollere at ingen ameloblastomer var blevet fejldiag-
nosticeret og/eller fejlkodet, blev alle de histologiske snit under-
spgtigen af en erfaren oralpatolog. Vi gennemgik journalerne for
alle de 19 patienter, der var behandlet pd HUS for at undersgge,
om der var hgjere recidivtendens hos de patienter, som blev be-
handlet konservativt med curettage, end hos dem, som blev be-
handlet mere radikalt med resektion. Vi indhentede information
om, hvilken type behandling patienterne havde modtaget, om
de havde udviklet recidiv af tumor, og om ameloblastomerne var
uni- eller multilokuleere pé preeoperative ortopantomografiske
(OPG) og computertomografiske (CT) undersggelser.

De regionale videnskabsetiske komitéer (REK) havde ingen
indsigelser mod gennemfgrelsen af underspgelsen, da de ansé
den som en kvalitetssikring af etableret patientbehandling.

Resultater
Alle de patologiske afdelinger, vi kontaktede, responderede po-
sitivt pé vores henvendelse. I perioden fra og med &r 2000 til og
med ar 2009 var der blevet registreret 95 patienter med amelo-
blastom i Norge. Alle patienterne var blevet behandlet kirurgisk
og havde ikke faet nogen supplerende behandling. 81 patienter
havde primer tumor (Tabel 1), og 15 af disse blev ogsa diagno-
sticeret med tumorrecidiv i den aktuelle periode. Der blev regi-
streret 14 tumorrecidiver med primartumor fgr r 2000 (Tabel
1). Incidensen af ameloblastomer i 10-&rs-perioden 2000-2009
var 1,6 tilfeelde pr. million indbyggere pr. &r.
Gennemsnitsalderen for primertumor var 52 ar med en al-
dersvariation fra 11-88 &r. I alt blev der registreret 63 mend (66
%) og 32 kvinder (34 %) (Tabel 1). 74 ameloblastomer (78 %)
var lokaliseret i mandibelen og 21 i maksillen (22 %) (Tabel 1).

Demografiske data

Patienter diagnostiseret med ameloblastom i Norge

Antal patienter 95
Antal primaere tumorer 81
Antal recidiver 29
Gennemshnitsalder ved primaer tumor (&r) 52
Antal maend 63
Antal kvinder 32
Antal ameloblastomer i mandibelen 74
Antal ameloblastomer i maksillen 21

Tabel 1. Sammendrag af demografiske data pa patienter, der er
behandlet for ameloblastom i Norge i perioden 2000-2009.

Table 1. Demographic data regarding patients treated for amelo-
blastoma in Norway during the period 2000-2009.
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P& HUS blev 19 patienter behandlet for ameloblastom mel-
lem &r 2000 og 2009. 16 havde primertumor og 3 havde reci-
div (Tabel 2). 17 patienter blev initialt behandlet konservativt
med curettage. I lgbet af 10-&rs-perioden blev fire patienter
diagnosticeret med tumorrecidiv, og én patient udviklede mul-
tiple recidiver (Fig. 1A). Recidivraten var 21 %. Kun én patient
blev behandlet med resektion og efterfglgende rekonstruktion
efter sekundeer tumor (Fig. 1B og C). To patienter blev initialt
behandlet med resektion, én med hemimaksillektomi og én med
segmentresektion af mandibelen. Ingen af dem udviklede re-
cidiv. 13 patienter (68 %) havde unilokulert ameloblastom pé
praeoperative OPG og CT undersggelser, mens seks patienter (32
%) havde tumor med multilokuleert radiologisk udseende (Ta-
bel 2). Vi fandt en gennemsnitsalder pa 50 ar blandt patienterne
med unilokuleere ameloblastomer og 51 ar ved multilokulaere
ameloblastomer. Der var udviklet tandresorption hos seks pa-
tienter (32 %), men vi fandt ingen signifikant forskel i graden af
tandresorption mellem de unilokuleaere og multilokuleere amelo-
blastomer (Tabel 2). Der var en hgjere frekvens af unilokulere
ameloblastomer blandt patienter, som udviklede recidiv, idet tre
patienter (75 %) havde unilokuleert ameloblastom, mens én pa-
tient (25 %) havde multilokuleert ameloblastom pé de praeope-
rative rgntgenoptagelser.

Der blev ikke foretaget nogen subklassifikation baseret pé
histopatologi. Eftersom det kun var dele af operationspreepara-
terne, der blev undersggt histologisk, blev der ikke gjort forsgg
pé at differentiere mellem cystiske ameloblastomer med intralu-
minalt vaekstmgnster og tumorer med transmuralt veekstmgnster
eller invasiv veekst ind i bindeveev (15).

Diskussion

Der foreligger kun fa undersggelser vedrgrende incidensen af
ameloblastomer i Skandinavien. Norge og de gvrige skandina-
viske lande har gode cancerregistre; men odontogene tumorer
bliver imidlertid sjeeldent rapporteret, bortset fra de ekstremt
sjeeldne tilfeelde, hvor tumorerne udvikler sig malignt. Diag-
nosticering af ameloblastomer kan vere udfordrende og krae-
vende, og fejldiagnosticering kan derfor forekomme og fore
til usikkerhed i materialet. Ved at kontakte alle de patologiske
afdelinger i Norge, som beskeftiger sig med oral patologi, tror
vi, at de fleste tilfzelde af ameloblastom er blevet inkluderet. Et
andet problem er, at ameloblastomerne er langsomt voksende,
og det er derfor muligt, at en biopsi eller et kirurgisk preparat
er blevet registreret pé flere sygehuse, hvis patienten er flyttet i
lgbet af 10-&rs-perioden eller er blevet behandlet flere steder.
Da vi ikke har personnumre pa de patienter, som ikke er blevet
behandlet ved HUS, kan der have forekommet tilfeelde af dob-
beltregistrering. Incidensen pa 1,6 tilfeelde pr. million pr. ar,
som vi fandt i denne undersggelse, er hgjere end den, Larson og
Almeren (13) fandt i deres undersggelse fra 1978. De fandt en
incidensrate pa 0,3 tilfeelde pr. million indbyggere pr. ar i Sve-
rige. For at undersgge indrapporteringen af ameloblastomer til
det svenske cancerregister, hvilket var obligatorisk i Sverige pé
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KLINISK RELEVANS

Vifinder i perioden 2000- 2009
en éarlig incidensrate af amelo-
blastomer pa 1,6 tilfeelde pr.
million pr. ar i Norge. Radi-
kal kirurgisk behandling giver
mindre recidiv end konservativ

behandling. En mere konser-
vativ tilgang ber dog overvejes
hos hver enkelt patient, idet
alder, lokalisation, eestetik og
livskvalitet indgér i en samlet
vurdering.

det tidspunkt, sammenlignede forfatterne antallet af amelo-
blastomer, som var rapporteret til cancerregisteret fra to store
svenske sygehuse, med antallet af patienter, der var diagnosti-
ceret med ameloblastom pa de samme sygehuse i den aktuelle
tidsperiode. De fandt, at kun 50 % af de diagnosticerede amelo-
blastomer var blevet indrapporteret til cancerregisteret. Disse
fund indikerer, at incidensraten af ameloblastomer i Sverige
sandsynligvis er hgjere end opgivet. Den mulige fejlkilde med
dobbeltregistrering i vores undersggelse kan til gengeeld give
en falsk hgj incidensrate. En anden mangel ved vort undersg-
gelsesdesign er, at ameloblastomdiagnosen er blevet stillet af
forskellige patologer over hele Norge. Vi har ikke adgang til de
medicinske journaler for de patienter, som er blevet behandlet
andre steder end pa HUS, og kun histologiske snit fra patienter
pé HUS blev undersggt pa ny for at kontrollere, at der ikke fore-
kom fejldiagnosticering og/eller fejlkodning. Vi har heller in-
gen information om den etniske baggrund for de patienter, som
er blevet behandlet for ameloblastomer andre steder end ved
HUS. Dette kan have pévirket vor beregning af forekomsten i og
med, at det er kendt, at der er hgjere incidens af ameloblasto-
mer blandt asiater og afrikanere. Shear og Singh (11) fandtien
undersggelse fra 1978 en arlig incidensrate pd 1,9 pr. million pr.
ar for mgrkhudede meend i Sydafrika, 1,2 for mgrkhudede kvin-
der, 0,18 for hvide mend og 0,44 for hvide kvinder. Incidensra-
ten pa 1,6 tilfeelde pr. million pr. ar er derfor ikke ngdvendigvis
repraesentativ for den indfgdte norske befolkning. En patient,
som blev behandlet for ameloblastom ved HUS, var af afrikansk
oprindelse. Han var kun 18 &r og den yngste af de patienter,
som blev behandlet for ameloblastom ved HUS i perioden
2000-2009. Reichart et al (16) rapporterede i en undersggelse
fra 1995, at ameloblastomer forekommer i yngre aldersgrupper
i udviklingslandene.

Gennemsnitsalderen pd patienter med primare ameloblasto-
mer var i vores undersggelse 52 &r, hvilket er i overensstemmelse
med fund fra tidligere undersggelser (1,10). Den generelle opfat-
telse er, at der er ligelig konsfordeling af ameloblastomer; men
enkelte undersggelser har rapporteret en mand-kvinde ratio pa
2,4:1 (17). Vi fandt en mand-kvinde ratio p& 1,97:1. Med hensyn
til den anatomiske lokalisation af ameloblastomer er vore fund i
overensstemmelse med den eksisterende litteratur.
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To kliniske eksempler

Tumoreksstirpation med 1-2 cm frie rande er den foretrukne

behandling i de fleste publicerede undersggelser. Den konserva-
tive behandlingsstrategi pd HUS kan forklare den hgje recidiv-
tendens, som optraeder her. 21 % er under alle omsteendigheder
en betydeligt lavere recidivrate end det, som sadvanligvis rap-
porteres efter behandling med curettage. Der opgives ofte reci-
divrater pa 70-85 % for ameloblastomer, der er behandlet med
curettage; men Chapelle et al. (18) rapporterer i en undersggelse
fra 2004 om recidivrater pa 90 % for ameloblastomer i mandibe-
len efter behandling med curettage, 100 % for ameloblastomer i
maksillen efter curettage og 13-15 % recidiv for ameloblastomer
behandlet med resektion. Ameloblastomer i maksillen er relativt
sjeeldne og har en darlig prognose pa grund af en betydelig grad
af infiltration i det trabekuleaere knogleveev (19). De bgr derfor
behandles radikalt. Der er dog ogsa berettet om ameloblastomer

1446 |

Fig. 1. A. Kvinde fadt 1954, med et ameloblastomrecidiv i ven-
stre side af mandibelen. Hun er blevet opereret flere gange med
curettage. Hun er blevet tilbudt resektion med efterfolgende
rekonstruktion, men ensker ikke dette og foretraskker hyppige
rentgenkontroller og mindre kirurgiske indgreb. Hun accepterer
den hgjere recidivtendens. Patienten har ingen funktionelle ge-
ner og ingen nedsat sensibilitet af underlesben. B og C. Mand,
fodt 1966 med et stort ameloblastom i hejre side af mandibelen.
Dette blev initialt behandlet med curettage, men tumoren reci-
diverede hurtigt, og resektion med efterfelgende rekonstruktion
var pékraevet. Han er rekonstrueret med et frit fioulatransplantat.
Han har i dag ingen tegn pa recidiv og god keebefunktion, men
er uden sensibilitet i underleebens hajre side pa grund af de-
struktion af nervus alveolaris inferior.

Fig. 1. A. Woman born 1954, with recurrent ameloblastoma in
her left mandible. She has been operated multiple times with
curettage, and due to several recurrences, she has been of-
fered resection and free flap reconstruction. She prefers, howe-
ver, to control the illness through frequent radiographic and
minor surgery treatment, accepting the higher risk of recurrent
tumors. She has no functional disturbances and no alterations
in lip sensibility. B and C. Man, born 1966 with a large amelo-
blastoma in the right mandible. This was initially treated with
curettage, but the tumor recurred quickly and a full resection
and free fibula flap reconstruction was deemed necessary. He
now shows no sign of disease and has good jaw functions, but
has no sensation in the right lower lip, due to destruction of the
inferior alveolar nerve.

i maksillen, som fremstod unilokuleere pé praeoperative rgntgen-
optagelser, og blev behandlet succesrigt med curettage (20). I
vores undersggelse blev to patienter initialt behandlet med re-
sektion: En med et mandibulzrt ameloblastom og én med et
maksilleert ameloblastom. Ingen af disse udviklede recidiv.
Enkelte undersggelser har angivet, at ameloblastomerne
streekker sig 2,3 — 8 mm forbi synlige radiologiske begransnin-
ger, og de anbefaler derfor resektion med 1- 2 cm fire rande i for-
hold til klinisk sund knogle (14). Af samme &rsag kan man ved
konservativ behandling komme til at efterlade smé tumorger i
knoglen, som senere kan veere foci for recidivudvikling (20). Ikke
desto mindre kan konservativ behandling i visse tilfeelde veere at
foretraekke frem for resektion, pé trods af den hgje recidivten-
dens (Fig. 1A). Behandling af ameloblastomer med resektion vil
medfgre et stort tab af knogle og blgdtveev, hvilket kan fgre til be-
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tydelige ansigtsasymmetrier, nedsat funktion, og i enkelte tilfael-
de forringet livskvalitet (20). Den forhgjede recidivtendens ved
konservativ behandling med curettage kan til gengeeld medfere
behov for senere stgrre radikal kirurgi. Det anbefales at undga
resektion hos patienter i vaekst, selv om dette gger risikoen for
recidivudvikling (3).

Patienter, som er blevet behandlet for ameloblastom, bgr ind-
kaldes til kontrolundersggelse 1-2 gange pr. &r i mindst 10 &r p&
grund af den hgje recidivtendens, isaer ved konservativ behand-
ling. Mere end 50 % af alle recidiver opstr i lgbet af de fgrste ar
efter kirurgisk behandling (16), men tumorrecidiv er observeret
sd sent som 21 &r efter primeer behandling (21).

ABSTRACT (ENGLISH)

Ameloblastomer | VIDENSKAB & KLINIK I

Konklusion

Litteraturen vedrgrende incidens af ameloblastomer er mangel-
fuld. Vi finder en é&rlig incidensrate pa 1,6 tilfeelde pr. million
indbyggere i Norge i perioden 2000- 2009. Ameloblastomer er
oftest lokaliseret i mandibelen og i molar/ramusomréadet. Der
findes forskellige behandlingsmetoder, og radikal kirurgisk
behandling bgr foretraekkes for at undgé recidivudvikling. En
mere konservativ behandlingsstrategi kan dog overvejes efter
en individuel vurdering, der tager alder, lokalisation, astetik og
livskvalitet i betragtning.

Ameloblastomas in Norway: Incidence and treatment modalities
Objective — The aim of the present study was to describe the
incidence of ameloblastoma in Norway in the period 2000-
2009 and to evaluate surgical treatment modalities in relation
to recurrence of the tumour.

Study Design — Information regarding patients treated for
ameloblastoma in Norway in the ten year period was col-
lected from all laboratories dealing with diagnostic pathology
in Norway. For all patients treated at Haukeland University
Hospita,l Bergen, we collected information regarding surgical
treatment and treatment results.

Results — 95 patients were registered with ameloblastoma.

Eighty-one patients were diagnosed with primary tumour,
corresponding to an incidence of ameloblastoma of 1.6 cas-
es per million per year. 19 patients were treated for amelo-
blastoma at HUH. Seventeen patients were treated con-
servatively with curettage and 4 of them experienced tumour
recurrence. Two patients were initially treated with resection.
Neither of these experienced tumor recurrence.

Conclusions — We find an incidence rate of 1.6 cases per
million per year in Norway in the period 2000-2009. Surgical
resection is associated with a low recurrence rate, but the
treatment may involve severe loss of bone and soft tissue.
Curettage may be the preferred treatment in selected cases.
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