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RESUMEN: La odontodisplasia regional (OR) es una alteracién en el desarrollo, no hereditario y que afecta tanto la
denticion temporal como la denticion definitiva. Involucra a los tejidos mesodérmicos y ectodérmicos de los dientes lo que
es condescendiente con hallazgos clinicos, radiograficos e histologicos. Su etiologia aun es desconocida y se presenta
mayoritariamente en mujeres. Clinicamente puede afectar al maxilar, a la mandibula o ambas arcadas pero generalmente
solo se ve comprometida una ellas, principalmente el mas afectado es el hueso maxilar. Radiograficamente se observa una
pobre diferencia entre los tejidos del esmalte y la dentina, siendo tejidos menos radiopacos que su contraparte sana gene-
rando un aspecto descrito como “diente fantasma”. Histolégicamente se observan zonas hipocalcificadas del esmalte con
un orden de prismas irregulares mientras que la dentina se observa con un numero reducido de tubulos dentinarios y de
consistencia mas fibrosa en su zona coronal. El tratamiento de la OR es controversial ya que su incidencia es baja y la
literatura al respecto no es clara. El objetivo de este manuscrito, fue reportar un caso de OR y revisar la literatura relaciona-
da. Presentamos un caso de OR en una paciente de 12 afos que presenta ausencia de los dientes 2.4,2.5 y 2.6; restos
radiculares y agenesia de los dientes 3.5y 4.5. Se describiran sus aspectos clinicos, radiograficos e histologicos. Se realizd
una busqueda sistematica en las siguientes bases de datos: Clinical key, Science Direct, PubMed y SciELO.
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INTRODUCCION

La odontodisplasia regional (OR) es una rara
condicion y que afecta tanto la denticion temporal como
a la permanente. Presenta un desarrollo anormal, no
hereditario de los dientes que afecta tanto el tejido
mesodérmico como ectodérmico (Bowden et al., 2018).

Hitchin fue el primero que reconocié esta con-
dicion en 1934; pero el crédito se le otorga a McCall &
Wald, quienes fueron los primeros en publicar un re-
porte de OR y denominarla como “arrested tooth
development” en 1947 (Hamdan et al., 2004).

En 1954, se introdujo el termino “shell teeth” por
Rushton, quien lo utilizé para describir las caracteris-
ticas radiograficas de la condicion (Bowden et al.); lue-
go, en 1963 se sugirio el término “odontodysplasia”

por Zegarelli (Hamdan et al.; Ceballos et al., 2015).
Posteriormente, Pindborg en 1970, acufié el término
“regional” (Marques et al., 1999).

La OR afecta a varios dientes adyacentes dentro
de un mismo segmento (Hamdan et al.; Babu et al.,
2015). Los dientes son de color amarillento-cafesosos
o cafés; blandos, hipoplasicos e hipocalcificados; de su-
perficie rugosa debido a un defecto en su mineralizacion.
Adicionalmente a las alteraciones de color y textura del
esmalte y dentina el paciente puede desarrollar dolor
localizado o inflamacion adyacente al area afectada
(Hegazi & Hassan, 2018).

Radiograficamente su aspecto se describe como
“ghost teeth”; que se usa para referirse a un diente en
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el que la distincién entre esmalte y dentina es dificil de
apreciar. Presentan camaras pulpares excesivamen-
te largas con canales radiculares cortos y apices abier-
tos (O Carroll et al., 1991; Hamdan et al.).

Histologicamente se observa un esmalte
hipoplasicos, hipomineralizado y enriquecido con ma-
triz de grosor variable. A menudo se han encontrado
calcificaciones globulares o “apatitic needles” (Hegazi
& Hassan). La estructura de los primas del esmalte
también se observan atipicas.

El tejido dentinario presenta menor grosor, con
areas irregulares de dentina interglobular expandidas.
En variados casos la dentina presenta menor nimero
de tubulos dentinarios.

La condicion se puede diferenciar de otras alte-
raciones odontogénicas ya que todos los elementos
histolégicos del érgano dentario estan afectados, mien-
tras que otros dientes en el mismo individuo estan
normales (Bowden et al.).

Clinicamente los dientes maxilares estan doble-
mente afectados que los dientes mandibulares; prin-
cipalmente en la zonas anteriores de ambas arcadas.
Afecta dientes continuos de un cuadrante en una sola
arcada en la mayoria de los casos (Calle,2010); ya
que existen presentaciones que afecta mas de un cua-
drante.

El objetivo de este manuscrito, fue reportar un
caso de OR vy revisar la literatura relacionada.

PACIENTE Y METODO

Caso clinico. Paciente 12 afios de edad, sexo
femenino. Present6 un vano desdentado en la zona
maxilar izquierda que databa desde septiembre de
2017, debido a una cirugia a la que fue sometida, de
la cual no se poseian registros previos.

Su madre relaté que presentaba alteraciones
en su férmula dentaria desde los 3 anos de edad; cuan-
do cursé con aumentos de volumen facial, inflama-
cion y dolor local. En esa oportunidad fue diagnostica-
da como restos radiculares; los que fueron tratados
mediante la extraccion de éstos. Esta situacion fue
repetitiva a través de los afios, y siempre fue tratada
con la extraccion de los restos radiculares que iban
apareciendo.

En 2017, consulté en otro recinto de salud por
dolor en la zona y aumento de volumen, compatible
con absceso submucoso; ademas de restos dentarios
que se volvieron a presentar. La madre relaté que en
esta ocasion el aumento facial era evidente y la profe-
sional que la atendié en aquella consulta solicité una
radiografia panoramica (actualmente extraviada). Con
el resultado del examen, sumado a la historia clinica,
la paciente fue referida al centro de atencion secun-
dario correspondiente donde se realizo la exéresis de
los cuerpos extrafios nuevamente y se controlé hasta
el alta. La madre refiri6 que desconoce respecto de
algun estudio histolégico de los tejidos extirpados.

La historia médica de la paciente no arrojé an-
tecedentes morbidos relevantes, sin trauma de la zona,
dano local ni radiacion.

Los antecedentes médicos, dentales y la histo-
ria familiar, no fueron significativos, a excepcion de un
periodo de hospitalizaciéon que sufrié la madre duran-
te el embarazo, alrededor de los 7 meses, por motivos
que no recuerda.

Al examen fisico extraoral no se observan alte-
raciones significativas, asimetrias faciales ni lesiones
cutaneas vasculares; pero destaca en la zona del par-
pado superior izquierdo una lesién de aproximadamen-
te 2 mm de diametro y 1 mm de altura, de base sésil,
consistencia gomosa y superficie erosionada vy
umbilicada con zonas descamativas (Fig. 1).

La madre relaté que habia presentado cuadros
en los que esta lesidon ha producido secrecion de con-
sistencia liquida. Es totalmente asintomatica y actual-

T

Fig. 1. No se obser-
van alteraciones
significativas. No
existen asimetrias
faciales ni lesiones
cutaneas vascu-
lares. Sin embargo,
destaca en el par-
pado superior del
ojo izquierdo, una
lesion de aproxima-
damente 2 mm de
diametro mayor, de
base sésil, consis-
tenciagomosay de
superficie erosio-
nada y umbilicada
con zonas desca-
mativas.
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mente esta siendo evaluada por el oftalmodlogo, pues
se ha asociado a un cuadro de disminucién de la agu-
deza visual del ojo ipsilateral.

Al examen intraoral, se observé denticién mixta,
ausencia de los dientes 2.4, 2.5, 2.6; un corddn mucoso
mas fibroso, levemente hiperémico e irregular. El rebor-
de alveolar se apreciaba mas adelgazado que en su
contraparte sana, con una zona de colapso vestibular.

Se destaco un tejido de densidad similar al den-
tario, compatible con resto radicular del diente 6.4 que
generaba dolor a la percusién. Los dientes 5.3 y 6.3
presentaban un aspecto mas amarillento-cafesoso,
hipoplasico y blando al sondaje.

Ademas se observo, que los dientes 8.5y 7.5
no tenian signos de movilidad. El resto del examen no
presentaba alteraciones y se encontraba libre de ca-
ries, con buena higiene oral.

Frente a estos antecedentes se solicitd radio-
grafia periapical de la zona maxilar izquierda; la cual
permitié objetivar ausencia de los dientes 2.4, 2.5, 2.6
y 2.7; con cierre apical incompleto y camara pulpar de
aspecto elongado (Fig. 2). Se observo ademas, una
formacion similar a un germen dentario sin distincion
de tejidos entre esmalte, dentina; y con formacion de
una camara pulpar en las cercanias del diente 6.3.

En cercanias del diente 2.7 se verifico otra for-
macién mas amorfa, de similar consistencia. Y por ul-
timo, en proximidad a la mucosa del reborde se cons-
taté un tejido de menor tamarfio compatible con el res-
to dentario observado al examen intraoral.

Fig. 2. Radiografia periapical de la zona maxilar izquierda,
en la que se puede verificar ausencia de los dientes 2.4,
2.5, 2.6 y diente 2.7; con cierre apical incompleto y camara
pulpar de aspecto elongado.
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La paciente comento que los cuadros descritos
con antelacion siempre comenzaban de esta forma.
Con restos multiples que van apareciendo a nivel
gingival y molestias locales durante la masticacion.

Dados los antecedentes antes senalados, se
solicitd radiografia panoramica y tomografia compu-
tada de haz conico de la zona maxilar izquierda.

En la radiografia panoramica se informo una
imagen de densidad mixta heterogénea, con areas de
densidad similar a tejido dentario a nivel de los dien-
tes 2.3, 2.4, 2.5, 2.6. No se verificd desarrollo de los
dientes 4.5y 3.5. Diente 8.5, 7.5. Persistencia de diente
temporal.

Por otra parte, en la tomografia computada de
haz conico se informd zona de diente 2.6; imagen de
densidad mixta similar a tejido dentario con halo
hipodenso, compatible con estructura dentaria en for-
macion. Tejido 6seo proximo a la lesién con amplios
espacios medulares y escasas trabéculas 6seas, com-
patible con hueso en hipofuncién.

Se planted entonces la hipotesis diagndstica de
OR mas agenesia de los dientes 4.5y 3.5.

Se plante6 a la madre el diagnéstico y como plan
de tratamiento; se ofrecio el retiro de estas formaciones
dentales anormales, para su envio a estudio
histopatolégico y confirmacion diagnostica definitiva.

En quiréfano ambulatorio y con anestesia local
infiltrativa de lidocaina al 2 % y epinefrina 1:100.000;
vestibular, palatina y supracrestal, se comenzé el ac-
ceso quirurgico. Se realizé un abordaje lineal,
supracrestal con descarga mesial y colgajo de espe-
sor total. El tejido blando era de consistencia muy fir-
me y fibroso. Se realizdé decolado para iniciar la
osteotomia, en busca de las formaciones dentarias
anormales. Se continud con la toma de muestra de
las tres formaciones principales que se observan en
los estudios imagenoldgicos. Finalmente, se
reposicionaron los tejidos, con sutura Vicryl 4-0.

La paciente fue controlada a los 4 dias, verifi-
candose un tejido en etapa de cicatrizacion, sin sig-
nos de infeccién e inflamaciéon correspondiente al pro-
ceso. La linea de sutura se encontraba en buenas
condiciones y la higiene oral era satisfactoria. La pa-
ciente relataba que el dolor habia ido en disminucion
desde el dia de la cirugia en adelante, con evolucién
favorable.



MARTINOVIC, G.; HENRIQUEZ, M. J.; ALISTER, J. P. & MANTEROLA, C. Odontodisplasia regional y agenesia de premolares. Reporte de un caso.
Int. J. Odontostomat. 13(3):310-315, 2019.

La histopatologia del espécimen extirpado fue
de OR, describiendo la lesion como mucosa con epi-
telio plano pluriestratificado, que inmediatamente bajo
él presentaba numerosas formaciones redondas,
basdfilas, calcificadas, con estructura similar a anillos
de Liesegang, cerca de islotes o cordones de epitelio
odontogénico y entre manojos de tejido fibroblastico.
Se informo6 ademas, que se observo dicho tejido con
calcificaciones hasta el margen quirurgico.

Se observo tejido con calcificaciones hasta el
margen quirurgico. Este tejido observado aparente-
mente seria por alteracion en la formacioén de las es-
tructuras dentarias normales.

Frente al diagnostico de OR, se inform6 a la
madre respecto de las posibilidades de tratamiento,
que van desde el uso de aparatos removibles para
mejorar estética y funcioén; hasta la opcion de implan-
tes 6seo-integrados una vez terminada su época de
crecimiento y desarrollo. La paciente descarto la op-
cion de proétesis removible dado que se encontraba
totalmente adaptada a esta situacion, y tanto la estéti-
ca como la funcién no le afectaban, pues toda su vida
la ha desarrollado sin estas dientes.

Se realizé una busqueda sistematica en las si-
guientes bases de datos: Clinical key, Science Direct,
PubMed y SciELO; utilizando para ello, los términos
odontodisplasia regional, etiologia, tratamiento, diag-
nostico diferenciales, histologia. No se aplico filtro de
tiempo por la poca prevalencia de la alteracion.

DISCUSION

La OR, es un desarrollo morfolégico anormal
no hereditario, extrafio, que afecta los tejidos duros
del diente derivado desde el epitelio y el mesénquima
(esmalte, dentina y cemento) (Marques et al.). Afecta
tanto en denticion primaria y secundaria. Es comun-
mente diagnosticado en la infancia o en la adolescen-
cia entre los 4 y 23 afios (Bowden et al.). Presenta
predileccion por el género femenino sobre el masculi-
no 1,4:1 (Hamdan et al.), sin preferencias étnicas. Afec-
ta mas frecuentemente el maxilar (2:1) sobre la man-
dibula y generalmente el lado izquierdo (Bowden et
al.); y a un sélo cuadrante; a pesar que existe eviden-
cia de casos en los que se han afectado mas cua-
drantes; o a la zona anterior cruzando la linea media.
Suele afectar uno o mas dientes del cuadrante de
manera secuencial.

El motivo de consulta mas frecuente es el retra-
S0 en la erupcion dentaria o ausencia de estos y la
inflamacion gingival o sobre crecimiento alrededor de
los dientes afectados (Kolenc Fusé, 2004).

Dentro de los diagnésticos diferenciales se ha
de considerar: odontodisplasia maxilar segmentaria,
displasia hemimaxilar, displasia fibrosa, hiperplasia
inflamatoria de la encia, hipertrofia hemifacial,
amelogenesis imperfecta, dentinogenesis imperfecta,
y displasia dentinaria tipo | y Il; pero estas tienden a
afectar toda la dentadura o a mas de un solo cuadran-
te (Hamdan et al.).

No se dispone de datos de prevalencia de la
OR, posiblemente como resultado del sub-diagndsti-
co, perdida de documentacion y falta de publicacion.
Crawford y Aldred presentaron una evaluacion esta-
distica en 1989; y uno de los problemas encontrados,
fue la evaluacion estadistica insuficiente de los casos
reportados (Tervonen et al., 2004).

Tal como en el presente caso, no siempre estan
disponibles todos los detalles de la historia clinica, y
frecuentemente existen escasos examenes
radiograficos desde los inicios del cuadro. Por otra par-
te, no siempre se realizan estudios histolégicos de los
tejidos extirpados a tempranas edades debido a la falta
de asociacion del cuadro clinico con el diagnostico.

Si bien la etiologia permanece desconocida, se
han descrito varias hipotesis que parecen ser el resul-
tado de alteraciones locales que afectan a la forma-
cion de los tejidos dentarios durante su desarrollo (Ca-
lle; Bowden et al.) tales como: trauma local, desnutri-
cion, isquemia, medicamentos tomados durante el em-
barazado, infeccion local, anormalidades metabdlicas,
fallas de la migracion de las células de la cresta neu-
tral desordenes circulatorios locales, irradiacion, dafio
neuroldgico, enfermedades sistemas tales como
hiperpirexia, factor Rh incompatible, genéticas y dro-
gas teratogénicas (Kolenc Fusé; Calle; Bowden et al.).
La OR también se ha asociado a hipofosfatasia,
hipocalcemia, presencia de nevus, e hidrocefalia
(Ceballos et al.); pero la mayoria de los casos no pre-
senta informacion relevante, tal como en el reporte
actual.

Courson et al., plantearon un desbalance de
metaloproteinasas; que son las enzimas que juegan
un rol en el desarrollo dentario, y que pueden podrian
generar desorganizaciones estructurales, que han sido
vistas en OR.
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En este caso, la desorganizacion estructural de
los dientes afectados se han asociado con un des-
equilibrio en las cantidades de metaloproteinasa de
matriz (MMP 1, 2y 9) y sus inhibidores naturales (TIMP
1y 2) en el tejido gingival alrededor del foliculo. Las
disminuciones en la red de colageno parecen favore-
cer los efectos morfogenéticos perjudiciales en el de-
sarrollo del tejido dental en la OR (Hamdan et al;
Jahanimoghadam et al., 2016).

Generalmente sugerencias de tratamiento
protocolizado para OR no pueden ser dadas debido a
la necesidad independiente de cada paciente por el
nivel de expresién del cuadro que tengan, por las ne-
cesidades del paciente ya sean estéticas, funcionales
o por las expectativas de este. Dentro de los trata-
miento descritos se barajan distintas opciones que
generan controversia; tales como la opcién quirdrgica
o conservadora; es decir remocion de los tejidos alte-
rados o su mantencion. Sin embargo, con el fin de no
alterar el desarrollo 6éseo de los maxilares se ha des-
crito la permanencia del diente erupcionado pero afec-
tado por la OR y posteriormente realizar la restaura-
cion de este segun sus necesidades.

Por otro lado existe la opcion de remover los
tejidos afectados no erupcionados seguido por un
autotrasplante de gérmenes dentarios o tratamiento
de ortodoncia ha sido propuesto. El uso de implantes
endoseos no se considera el estandar de referencia,
debido a la necesidad de esperar el término de la
pubertad y el crecimiento. Por esta razén la utiliza-
cion de prétesis removibles ha sido sugerida como
solucion estética y funcional en tempranas edades
considerando que generalmente la OR se presenta
mayoritariamente en la primera década de vida
(Bowden et al.). Siempre la mejor opcion sera indivi-
dualizar el manejo de este cuadro segun la necesi-
dad del paciente.

A modo de conclusion, se puede sefalar que a
través del examen y la revisién de la historia clinica
de la paciente fue imposible asociar una causa al
diagnostico, debido al me desconocimiento por par-
te de los padres sobre la historia previa de la pacien-
te, la perdida de examenes complementarios y la au-
sencia de documentaciones en instituciones en las
cuales recibié atenciones. Ademas, dentro de los
datos actuales no existe ningun antecedente rele-
vante; en vista que el examen oftalmoldgico por su
lesion en el parpado superior izquierdo resulto ser
diagnosticado como nevus palpebral. Ademas de una
malformacién congénita de la cérnea con disminu-
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cion de la agudeza visual de menos 05 del ojo
ipsilateral. En cuanto al tratamiento la opcioén quirur-
gica, se decidid principalmente debido a los proble-
mas que le generaban a la paciente los constantes
tejidos dentarios que iban erupcionando periddica-
mente con mucho dolor, inflamacion y cuadros in-
fecciosos a repeticion. La paciente rechazé el trata-
miento con protesis removibles debido a que se en-
cuentra adaptada a esta situacion y actualmente no
le genera problemas estéticos; y la madre prefiere
optar por implantes osteointegrados una vez termi-
nada su etapa de desarrollo y crecimiento.

Este caso aporta mas informacion para seguir
realizando investigacion sobre esta extrafia patolo-
gia para lograr generar mayor conocimiento en cuanto
a su aspecto clinico, radiografico e histoldgico, otor-
gando informacion que evite el mal diagnéstico del
cuadro.

MARTINOVIC, G.; HENRIQUEZ, M. J.; ALISTER, J. P. &
MANTEROLA, C. Regional odontodysplasia and agenesis
of premolars. Case report. Int. J. Odontostomat., 13(3):310-
315, 2019.

ABSTRACT: Regional odontodysplasia (RO) is a
variation in the development; it is not hereditary and it affects
both deciduous and permanent dentition. It involves the
mesodermal and ectodermal tissues of dental pieces, and
coincides with clinical, radiographic and histological findings.
Its etiology is still unknown and it reportedly occurs mostly
in women. Clinically it can affect the maxilla, mandible or
both arches but generally only one is compromised, mainly
the maxilla which is affected the most. Radiographically there
is limited difference between enamel and dentin tissue, which
is less radiopaque than their healthy counterpart, generating
an aspect described as "phantom tooth". Histologically
hypocalcified areas of the enamel are observed with anirre-
gular order of prisms while the dentine is observed with a
reduced number of dentinal tubules and more fibrous
consistency in the coronal area. RO treatment is
controversial since its incidence is low and the literature on
these events is not clear. The aim of this manuscript was to
report a case of RO and review related literature. We present
a case of RO in a 12-year-old patient who presents absence
of parts 2.4.2.5 and 2.6; radicular remains and agenesis of
parts 3.5 and 4.5. Its clinical, radiographic and histological
aspects are described. A systematic search was carried out
in the following databases: Clinical key, Science Direct,
PubMed and SciELO.

KEY WORDS: "Odontodysplasia”[Mesh];
"Odontodysplasia/therapy" [Mesh]; "Bicuspid”[Mesh];
"Tooth Abnormalities"[Mesh]; "Amelogenesis
Imperfecta”[Mesh]; "Case Reports" [Publication Type].
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