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Einleitung

Hartsubstanz bildendende, odontogene Tumoren werden in der
Literatur kontrovers diskutiert (EVERSOLE et al. 1985, HAUSER et
al. 1989, JUNDT & PREIN 1999, WALDRON 1985). Es besteht Unei-
nigkeit iber die histologische Einteilung entsprechend der Ver-
teilung der vorkommenden Ursprungsgewebe, und andererseits
iiber die Radikalitdt der chirurgischen Therapie. Fibro-ossdre
Lésionen bilden innerhalb dieser Tumoren eine heterogene
Gruppe. Histologisch zeichnen sich allesamt durch fibroblasten-

Préoperative Computertomographie, axiale und coronare Schicht

Tomographies numériques préopératoires (coupes axiales et coro-
naires)

Fibroossére Lasionen, zu
denen das zemento-ossifizie-
rende Fibrom gehért, stellen
nach wie vor aufgrund ihrer
klinischen, radiologischen
und histologischen Variabi-
litét ein diagnostisches und
therapeutisches Problem dar
(ADLER et al. 2001, HARDT
2000, JAFre 1953, JUNDT &
PreiN 1999, Makek 1987, Su
etal. 1997a, Su et al. 1997b,
WALDRON 1993). In der Regel
treten diese Verdnderungen
solitédr auf. Multiple zemento-
ossifiziernde Fibrome im Be-
reich der Kiefer gelten als
ausgesprochene Raritaten
(HAUSER et al. 1989, TAKEDA &
Fusioka 1987).

Beziiglich der Klassifikation
fibroossérer Lasionen der
Kiefer besteht in der Literatur
immer noch Uneinigkeit
(WALDRON 1993). Entspre-
chend der Einteilung durch
die WHO von 1992 werden
die zemento-ossifizierenden
Fibrome in die Gruppe der
osteogenen Neoplasien
eingeteilt.

Obwohl in der Literatur das
Vorkommen solitérer, gros-
ser zemento-ossifizierender
Fibrome beschrieben wird
(VuoLo et al. 1986), ist das
Auftreten multipler zemento-
ossifizierender Fibrome an
verschiedenen Stellen des
Kiefers sehr selten.

Der hier prasentierte Fall ei-
ner 36-jahrigen Patientin mit
multiplen zemento-ossifizie-
renden Fibromen in drei Kie-
ferquadranten (Oberkiefer
links und Unterkiefer beid-
seits) zeigt einerseits dia-
gnostische Schwerpunkte
und andererseits therapeu-
tische Méglichkeiten eines
solch seltenen multiplen
zemento-ossifizierenden
Fibromes auf.

und kollagenhaltiges Bindegewebe aus, welches die normale
Knochenstruktur ersetzt (JAFFE 1953, LICHTENSTEIN & JAFFE 1942,
MAKEK 1987, PINDBORG & KRAMER 1971, WALDRON 1985, WALDRON
1993). Nicht nur fiir Pathologen, sondern auch fiir Kliniker stel-
len die Lasionen diagnostische und therapeutische Probleme dar,
indem keine standartisierten Therapiestrategien zur Verfiigung
stehen.
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Grundsétzlich werden fibroossare Lasionen odontogenen Ur-
sprungs, die nur im Kieferknochen auftreten, von nicht-odonto-
genen fibro-ossdren Ladsionen unterschieden, welche sich im
gesamten Skelettsystem manifestieren konnen (PREIN et al. 1985,
ROSENBERG et al. 1999, SLOOTWEG 1996).

Gemdss der WHO-Klassifikation odontogener Tumoren und
verwandter Ldsionen von 1992 (KRAMER et al. 1992) werden das
ossifizierende Fibrom und das zementierende Fibrom als Entitat
betrachtet und unter dem Begriff des zemento-ossifizierenden
Fibroms den benignen, knochenbildenden Tumoren zugeordnet
(JUNDT & PREIN 1999, KRAMER et al. 1992), wahrenddessen die
fibrése Dysplasie als nicht-neoplastische Lasion (KRAMER et al.
1992, LICHTENSTEIN 1938, LICHTENSTEIN & JAFFE 1942, THOMA 1956,
SCARANO et al. 2002) betrachtet wird.

Fallprasentation
Anamnese und Befund

Anfangs Marz 2003 wurde eine 36-jahrige Selbstzuweiserin
erstmals in der Poliklinik der Kiefer- und Gesichtschirurgie des
Zentrums fiir Zahn- Mund- und Kieferkrankheiten des Univer-
sitdtsspitals Ziirich untersucht. Der Hauptgriinde fiir ihr Erschei-
nen waren zunehmende Zahnschmerzen im Unterkiefer links
bei gleichzeitiger Schwellung im Bereich des linken Unterkiefers.
Die Schmerzen traten insbesondere beim Kauen harter Speisen
auf, wobei jedoch keine Schluckbeschwerden bestanden. Ent-
zlindungszeichen wie Hautrétungen oder erhohte Temperatur
bestanden keine. Ein vorangegangenes Trauma konnte anam-
nestisch ausgeschlossen werden. Familienanamnestisch bestan-
den keine Hinweise auf Knochentumoren oder skelettale Ano-
malien.

Befunde extraoral

Unauffillige Sensomotorik der HirnnervenV und VII. Am linken
Unterkiefer war eine derbe, leicht druckdolente Schwellung mit
einer maximalen Ausdehnung von 2,5 cm X4 cm palpierbar. Das
Integument dariiber war gut verschieblich und intakt. Eine
zweite indolente, brettharte Schwellung prasentierte sich bukkal
iiber der Regio 45/44 mit einer Grosse von 2 cmX3 cm, bei eben-
falls gut verschieblichem, intaktem Integument. Die Lymphkno-
tenstationen Level I-IV waren frei.

Intraoraler Befund

Bei einer geraden Mundéffnungsbewegung betrug der Schnei-
dekantenabstand 48 mm. Die Schleimhautverhéltnisse waren
unauffallig, die Vestibula allseits frei. Der Mundboden prasen-
tierte sich weich. Die Zunge war normal beweglich und weich.
Eine Inspektion des Oropharynx zeigte eine symmetrische In-
nervation der Gaumensegel sowie eine zentrierte Uvula. Im
zahndrztlich versorgten Restgebiss fehlten die Zahne 18, 27, 28,
37, 46 und 48. Ausser den wurzelbehandelten Zihnen 12, 22
und 44 waren alle Zdhne CO2-positiv und nicht erhéht beweg-
lich.

Radiologischer Befund

Im Orthopantomogramm (Abb. 1) zeigte sich im Bereich der
Regio 36-38 eine scharf begrenzte, inhomogene Lasion, mit
kalkdichten Anteilen im Zentrum und Osteolysen im vorderen
Bereich. Eine zweite rundliche und scharf begrenzte, inhomo-
gene Ldsion war im Bereich der Regio 44-46 ersichtlich. Eine
dritte Lasion im Bereich der Regio 22-25, bei der eine rundliche,
inhomogene Struktur mit knochendichten Anteilen in die linke
Kieferhohle ragte, konnte erst radiologisch entdeckt werden.
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Abb. 1
Fig. 1

Préoperative Panoramaschichtaufnahme

OPG préopératoire

Abb.2 Prioperative Computertomographie, axiale und coronare
Schicht

Fig.2 Tomographies numériques préopératoires (coupes axiales et
coronaires)

Das Computertomogramm (axial/coronar, 1 mm-Schichtung)
(ADD. 2) zeigte in allen 3 beschriebenen Quadranten zystische
Lasionen mit Ausdiinnung der begrenzenden Kortikalis. Inner-
halb der Prozesse fanden sich in der Dichtemessung neben
knochendichten auch weichteildichte Anteile mit deutlicher
Anreicherung des Kontrastmittels.

Die zundchst biopsierten, vollstindig kndchern begrenzten,
soliden Tumoren zeigten histologisch ein zellreiches Stroma mit
ausdifferenzierten kugelférmigen osteo-zementalen Strukturen,
ohne histologische Malignitatskriterien (Abb. 3).

Therapie

Alle zemento-ossifiziernden Fibrome wurden von enoral her in
Intubationsnarkose auskiirretiert und ausgefrast. Im Unterkiefer
wurden dabei speziell die Nn. alveolares inferiores beidseits
geschont, wahrend im Oberkiefer eine Erdffnung des Sinus
maxillaris vermieden wurde. Die Zdhne 22, 23, 24, 25, 36, 38, 44
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Abb.3 Histologisches Préparat der préoperativen Biopsie

Fig.3 Histologie de la biopsie préopératoire

und 45 wurden dabei mitentfernt. Nach Kiirettage der Resek-
tionsrander erfolgte das Anfrischen des Knochens mit der ro-
tierenden Frase. Die dabei enstandenen Hartgewebsdefekte
wurden mit einem Gemisch aus Beckenkammspongiosa und
allogenem Knochersatzmaterial (Tutoplast®, Neutromedics, Cham,
Schweiz) im Verhéltnis 1:1 aufgeftillt. Nach Periostschlitzung er-
folgte ein spanungsfreier Wundverschluss. Postoperativ erfolgte
die antibiotische Therapie mit Augmentin®-Tabletten (Glaxo-
SmithKline) a 1 Gramm 1-0-1 fiir 7 Tage (Abb. 4). Bei komplika-
tionslosem postoperativem Verlauf fanden klinische und radio-
logische Nachkontrollen {iber den Zeitraum von einem halben
Jahr alle 2 Monate in der Poliklinik fir Kiefer- und Gesichtschi-
rurgie der Universitdt Ziirich statt.

Ausser im Bereich der Regio 36, wo sich in der radiologischen
Verlaufskontrolle ein zirkuldrer Aufhellungssaum zeigte und kli-
nisch ein Knochensequester entfernt wurde, fand bis zum 5. post-
operativen Monat eine radiologische Konsolidierung der auf-
gefiillten Knochendefekte statt. Nach lokaler Kiirretage, unter
erneuter oraler antibiotischer Therapie mit Augmentin®-Tablet-
ten (GlaxoSmithKline) a 1 Gramm 1-0-1 fiir 10 Tage, gestaltete
sich die weitere Wundheilung problemlos. Eine initiale Hypo-
sensibilitdt des N. alveolaris inferior links, bei erhalterner spitz-
stumpf-Diskrimination, war im weiteren Verlauf regredient.
Sechs Monate postoperativ erfolgte die Implantation dentaler
Titanschraubenimplantate anhand einer vorgefertigten Bohr-
schablone im OK und UK, wobei im Oberkiefer in regio 22-25
je drei Branemark-Implantate (MK IV Ti-unite, 4 mm Durchmes-
ser) und im Unterkiefer in regio 44-47 3 Implantate (Branemark

Abb.4  Postoperatives OPT nach Tumorresektion und Augmenta-
tion

Fig.4 OPG postopératoire apres résection tumorale

Abb.5 Postoperatives OPT nach Implantatinsertion im 2., 3. und
4. Quadranten

Fig.5 OPG postopératoire apres les implantations successives dans
les 2¢, 3¢ et 4° quadrants

MK IV TI-unite, Durchmesser 4 mm) eingesetzt wurden. Im
Unterkiefer links wurde das ehemalige Transplantationsgemisch
enfernt, welches von einer bindegewebigen Kapsel umgeben
war. Die gesamte Defekthohle wurde scharf auskiirretiert und
die Rdnder mit einer rotierenden Knochenfrase angefrischt. Die
Defektfiillung erfolgte mittels autogener Spongiosa vom Kinn-
bereich. Nach komplikationsloser Wund- und Einheilung des
autologen Spongiosaknochens erfolgte 4 Monate spdter die
Insertion zweier Einzelzahnimplantate (Branemark MK IV TI-
unite, Durchmesser 4 mm) im linken Unterkiefer (Abb. 5).

Diskussion

Multiple zemento-ossifizierende Fibrome stellen dieselben dia-
gnostischen und therapeutischen Probleme dar, wie alle fibroos-
sdren Lasionen der Kiefer. Uneinheitliche Klassifikationen und
unterschiedliche therapeutische Konzepte erschweren den Um-
gang mit dieser Art von Tumoren (SLOOTWEG 1996).

Das klinische Bild variiert vom asymptomatischen radiologischen
Zufallsbefund bis hin zu dsthetisch und funktionell beeintrach-
tigenden Lasionen.

Zur Vereinfachung der Klassifikation hat Waldron (WALDRON
1985, WALDRON 1993) vorgeschlagen, die zementalen und die
ossifizierenden Fibrome als gleiches Krankheitsbild zu betrach-
ten. Dies wird dadurch begriindet, dass diese Lasionen in der
Regel aus parodontalem Gewebe entstehen, das sowohl Kno-
chen wie auch Zement bilden kann. Beziiglich der Atiologie der
fibroossdren Lasionen wird neuerdings neben dem Trauma und
den endokrinen Stérungen (JACKSON et al. 1999) ein molkular-
genetischer Faktor, welcher tiber eine Mutation des Gs-a-Pro-
teins exprimiert wird, postuliert (SHENKER et al. 1995 ). Gemass
Eversole et al. (EVERSOLE et al. 1985, WALDRON 1985, WALDRON
1993) lokalisieren sich die meisten zemento-ossifizierenden
Fibrome im hinteren Anteil der Mandibula. Nach Wissen der
Autorenschaft stellt der vorliegende Fall mit bilateralem Vorkom-
men dieser Lasion im Unterkiefer und gleichzeitiger Erscheinung
im Oberkiefer eine absolute Raritét dar. Stindiges Wachstum und
gleichzeitiger Umbau des Knochens in fibroses Gewebe resultiert
in einer Auftreibung mit nachfolgender Asymmetrie der Kiefer.
Bevorzugt treten zemento-ossifizierende Fibrome innerhalb der
2. und 3. Lebensdekade auf. Beziiglich Geschlechtsverteilung
variiert ein erhohtes Vorkommen bei Méannern von 5:1 (WENIG
etal. 1984) bis 1,5:1 (EVERSOLE et al. 1985), was im Widerspruch
steht zur Aussage von Waldron (WALDRON 1985, WALDRON 1993),
welcher tiber eine vermehrte weibliche Pradisposition berichtet.
Differenzialdiagnostisch sollte das zemento-ossifizierende Fibrom
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gegentber der fibrosen Dysplasie abgegrenzt werden (KRAMER
et al. 1992), welche gemdss der WHO-Klassifikation von 1992
eine Malformation darstellt. Daneben sollte die Abgrenzung
zum fibroblastischen Osteosarkom in die differenzialdiagnosti-
schen Uberlegungen miteibezogen werden (KUTTENBERGER et al.
2003).

Die Therapie der zemento-ossifizierenden Fibrome setzt deren
Entfernung mittels Exzision und Kiirretage in toto voraus (WALD-
RON 1985, WALDRON 1993). Strukturen, welche in die Lésion
einbezogen sind, sollten mitreseziert werden (WALDRON 1985,
WALDRON 1993). Bei aggressivem Wachstum oder extensiven
Erosionen an Nachbarstrukturen sollte eine En-bloc-Resektion
als definitive Massnahme in Betracht gezogen werden (REAUME
et al. 1985). Die Radiotherapie gilt bei dieser Tumorart als Kon-
traindikation, da eine Transformation in ein Osteosarkom mog-
lich ist (WALDRON 1993). Nach vollstandiger Entfernung des
tumorésen Gewebes kann die Prognose als gut eingestuft wer-
den. Anhand einer prospektiven Studie tiber 38 Monate berich-
tete Eversole {iber eine Rezidivrate von 28% nach Kiirretage bei
22 Patienten (EVERSOLE et al. 1985). Im Allgemeinen wird in der
Literatur von einer abwartenden Haltung abgeraten, da Uber-
gdnge in eine aggressive Form beschrieben wurden (JOHNSON et
al. 1991, MARCO et al. 1985, REAUME et al. 1985, VUOLO et al. 1986,
WALDRON 1993). Dennoch muss heute aufgrund der molekular-
genetischen Hypothese das friiher oft geforderte radikale Vor-
gehen in Frage gestellt werden (KUTTENBERGER et al. 2003).
Empfohlen wird ein konservativ chirugisches Vorgehen. Die
En-bloc-Resektion wird lediglich noch bei grosseren oder rezi-
divierenden Formen durchgefiihrt (WALDRON 1985).

Die kontinuitdtserhaltende konservative Therapie, wie sie von
Kuttenberger et al. (KUTTENBERGER et al. 2003) postuliert wird,
wurde auch in dem hier prasentierten Fall angewandt. Aufgrund
der bekannten Rezidivneigung ist ein regelméassiges Recallinter-
vall notig.

Summary

STERGIOU G S, ZwAHLEN R A, GRATZ K W: Multiple cemento-
ossifying fibromas of the jaw: A very rare diagnosis (in
German). Schweiz Monatsschr Zahnmed 117: 237-241 (2007)
The cemento-ossifying fibromas (COF) of the jaws are well cir-
cumscribed, generally slow-growing, benign lesions which en-
large in an expansive manner. On occasion, they may reach a
large size and may result in considerable deformity. The histo-
logical pattern of these lesions varies with the stages. In most
reported cases ossifying and cemento-ossifying fibromas occur
as a solitary lesion. Multiple occurrence of such lesions is rare.
The term “cemento-ossifying fibroma”is used to describe fibrous
lesions containing calcifications with strong similarity between
bone and cementum. Although WHO and some authors regard
the cementifying fibroma (CF) as an odontogenic tumor and
consider ossifying fibroma (OF) separately as non-odontogenic
neoplasm, there is general agreement that CF and OF represent
only histologic variants of the same lesion.

The case of a 36-year old woman with multiple cemento-ossify-
ing fibromas of the mandible and maxilla demonstrates the di-
agnostic procedures and a possible therapeutic strategy for this
rare lesion.

Résumé

Les fibromes cémento-ossifiants des maxillaires sont des lésions
bénignes, bien circonscrites, a croissance généralement lente et
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expansive. Dans certains cas les lésions peuvent atteindre des
dimensions relativement grandes résultant en des déformations
considérables. L'histologie varie selon les différents stades. Dans
la plupart des cas rapportés, les fibromes cémento-ossifiants sont
des lésions solitaires. Les récidives de ces lésions sont rares.

Le terme de fibrome cémento-ossifiant est utilisé pour décrire
des Iésions fibreuses contenant des calcifications avec de nom-
breuses ressemblances avec le tissu osseux et le cément. Certains
auteurs dont également l'organisation mondiale de la santé
(WHO) considerent le cementofibrome comme une tumeur odon-
togénique alors que le fibrome ossifiant est classifié séparément
comme une tumeur non-odontogénique. A ce jour, on estime
que le cémentofibrome et le fibrome ossifiant représentent une
variante histologique d’une méme lésion.

Le cas d'une jeune femme de 36 ans avec de multiples fibromes
cémento-ossifiants, a croissance rapide sur 2 ans, est présenté,
avec des lésions dans les 3 quadrants maxillaires, résultant en
une déformation sévere. Lapproche diagnostique et thérapeuti-
que de cette rare entité est détaillée.
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