Cestoca odontogenih keratocista u
odnosu prema dobi, spolu 1 mjestu
nastanka u pacijenata s Gorlin-
-Goltzovim sindromom

Sazetak

Svrha ovoga rada bila je prikazati nastanak odontogenih keratocista
(OKC) i keratocistama slicnih lezija u oboljelih od Gorlin-Goltzova sin-
droma s obzirom na dob i spol bolesnika te na mjesto nastanka OKC-a
(donja Celjust, gornja celjust, meka tkiva i maksilarni sinusi). Od godine
1965. do 1998. u 30 je bolesnika s Gorlin-Goltzovim sindromom usta-
novljeno 58 OKC-a koji su potvrdeni i histopatoloskom dijagnozom.
Bolesnici su bili u dobi od 10 do 90 godina, prosjecne dobi 33,71. Pro-
sjecna dob muskih bolesnika bila je 35,53 godina Zivota, a Zenskih 31,12
godina Zivota. OKC je u sklopu Gorlin-Goltzova sindroma cesce dija-
gnosticiran u muskaraca (58,62%) nego u (41,38%). Najcesca dob u
kojoj je OKC naden u bolesnika s Gorlin-Goltzovim sindromom bila
je izmedu 21. i 30. godine. S obzirom na lokalizaciju, vecina OKC-a
nalazila se u donjoj celjusti (60,34%), zatim u gornjoj celjusti (15,52%),
u mekim tkvima (13,79%) te u maksilarnim sinusima (10,34 %).

Kljuéne rijeci: odontogene keratociste, Gorlin-Goltz sindrom.
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Uvod

Odontogene keratociste (OKC) svrstane su u raz-
vojne ciste ¢eljusti i ¢ine oko 11 % svih cista ¢eljusti
(1, 2). Jedna od glavnih znacajki OKC-a jest njegova
visoka pojavnost nakon kirurske terapije (3). Moze
se pojaviti kao povremen OKC ili se pak moZe poja-
viti u sklopu Gorlin-Goltzova sindroma (sindrom
nevoidnoga karcinoma bazalnih stanica). Klinicke
osobitosti Gorlin-Goltzova sindroma jesu pojavnost
multiplih karcinoma stanica bazalnoga sloja, odonto-
genih keratocista, rupicastih udubina na dlanovima
i tabanima (pits), skeletalnih anomalija (poglavito
vidljivim na kraljeZnici i rebrima) i pojava kalcifi-
kacija unutar lubanje (4-6). Gorlin-Goltzov sindrom
je autosomno dominantno nasljedna bolest, nastala
kao posljedica odredenih promjena unutar genske
grade na devetome kromosomu (7). U nedavno obja-
vljenom radu iznosi se pretpostavka da bi gubitak
human patched gena (tumor supresor gen) mogao
imati utjecaj na razvoj OKC-a na molekularnoj razini
(8). Najveca cestoc¢a OKC-a vidi se u drugom i tre-
¢em desetljecu Zivota (9). OKC je jedan od prvih
znakova nastanka Gorlin-Goltzova sindroma i moze
nastati u pacijenta starosne dobi unutar deset godina.
Smatra se da se OKC u pacijenata s Gorlin-Goltzo-
vim sindromom razvija ranije u usporedbi s povre-
menim OKC-om koji je otkriven kao slu¢ajan nalaz
(10). U jednoga pacijenta moZe se razviti od jedne
do trideset OKC-a (11). Terapija OKC-a ukljucuje raz-
licite nacine kirurSke terapije, ¢esto s visokim stup-
njem ponovne pojavnosti ili drugim komplikacijama
nakon provedene terapije (12, 13). Najbolji nacin
nadzora za vrijeme ko$tanoga cijeljenja jest uporaba
radioviziografske denzitometrije (14, 15).

Ispitanici i postupci

U studiji je obuhvaéeno 58 OKC-a u 30 pacije-
nata s Gorlin-Goltzovim sindromom. Uzorci su sku-
pljeni na Odjelu za oralnu patologiju (Abteilung fiir
Oral Pathologie) Sveucilista u Hamburgu, Njema-
¢ka i na StomatoloSkom fakultetu Sveucilista u
Zagrebu (Zavod za oralnu kirurgiju, Zavod za oralnu
medicinu, Zavod za dentalnu patologiju), a obuhva-
cali su pacijente obradene izmedu godine 1965-
-1998. Svi uzorci OKC-a potvrdeni su histopatolo-
Skim nalazom. U svih se je pacijenata promatrala

dob, spol i mjesto nastanka OKC-a. S obzirom na
mjesto nastanka, uzorci su podijeljeni u Cetiri sku-
pine: donja Celjust (prednji i straznji dio), gornja Ce-
ljust (prednji i straznji dio), meko tkivo (sluznica al-
veolarnoga nastavka, parotidna Zlijezda, koZa nosa
i lica) i maksilarni sinus (lijevi i desni). Prednji dio
¢eljusti obuhvacao je podruc¢je izmedu oc¢njaka, a
straznji dio obuhvaca podrucje iza prvoga pretkut-
njaka.

Rezultati

Dob i spol

Dob pacijenata u ovoj studiji bila je izmedu 10
190 godina. Prosje¢na dob pacijenata s Gorlin-Golt-
zovim sindromom iznosila je 33,71 godinu. U mus-
karaca je prosje¢na vrijednost iznosila 35,53 godine,
a u Zena je ona bila 31,12 godina. Od 58 OKC-a,
34 (58,62%) su dijagnosticirana u muskaraca, a 24
(41,38%) u Zena. Odnos muskarci - Zene iznosio je
1,4:1.

Najveca cestoca OKC-a u svih pacijenata bila
je izmedu 21. i 30. godine Zivota (Tablica 1).

Tablica 1. Cestoca odontogenih keratocista (OKC) i kerato-
cistama slicnih tvorbi (KST) u pacijenata s Gor-
lin-Goltzovim sindromom s obzirom na dob i spol

Table 1.  Incidence of odontogenic keratocysts (OKC) and
keratocyst like lesions (KLL) with Gorlin-Goltz
syndrome according to the age and gender

5 Broj OKC-a
Dob / |Muskarci % Zene / % i KST-a/ %
Age | /Males ° |Females] " |No.of OKC|
and KLL
1-10 1 2.94 - - 1 1.72

11-20 7 20.59 7 129.17 14 24.14

21-30 11 |32.35 10 |41.67 21 36.21

31-40 2 | s8] 3 | 125 5 8.62
41-50 1 | 294 2 | 833 3 5.17
5160 | 10 |2941] - - 10 [17.24
61-70 2 | 588] - - 2 3.45
71-80 - - ERY 1 1.72
81-90 - - 1 | 417 1 1.72
I/J]‘T‘gizl" 34 |58.62| 24 |41.38 58 100
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Mjesto nastanka

Od 58 OKC-a u pacijenata s Gorlin-Goltzovim
sindromom 35 OKC-a (60,34%) pronadeno je u
donjoj ¢eljusti, a 9 (15,52%) u gornjoj. Od toga broja
u donjoj su ¢eljusti dva OKC-a (5,71%) bila prona-
dena u prednjemu dijelu, a 33 (94,29%) u straznjemu
dijelu. U gornjoj Celjusti jedan je OKC (11,11%)
pronaden u prednjemu dijelu, a 8 (88,89%) je nadeno
u straznjemu dijelu. U mekome tkivu, koje je obuhva-
calo sluznicu alveolarnoga nastavka, parotidnu Zlijezdu,
koZu nosa i lica, pronadeno je 8 (13,79%) keratoci-
stama sli¢nih tvorbi (keratocyst like lesions, KLL).
U maksilarnome sinusu pronadeno je 6 (10,34%)
OKC-a, od toga 5 u desnom (83,83%) i jedna (16,17%)
u lijevom (Tablica 2).

Rasprava

Odontogene keratociste (OKC) vjerojatno nastaju
od epitela zubne gredice ili od njezinih ostataka, ili
pak, kako se u pocetku vjerovalo, od caklinskog or-
gana prije stvaranja zuba. Histoloski nalaz OKC-a
je specifi¢an: tanka bazalna membrana, karakteristi-
¢an palisadni poredak izduZenih stanica bazalnoga
sloja, naboran parakeratoti¢ni povrsinski sloj stanica
sa sadrzajem keratinskih lamela u Supljini ciste ili
bez njega. Vecina cista sa sadrzajem keratinskih la-
mela u podrucju lica, usta i Celjusti ¢esto bude dija-
gnosticirana kao keratocista, §to moZe prouzrociti
nesporazum, i u konac¢nici pogrjesnu dijagnozu. U
ovoj studiji sve ciste koje su pronadene u mekome
tkivu vodene su kao keratocistama sli¢ne tvorbe (ke-
ratocyst like lesions, KLL).

Sabbia i sur. (13) i Addessi i sur. (14) utvrdili
su da se u 90% pacijenata s Gorlin-Goltzovim sin-
dromom pojavljuju rekurentni OKC-i. Lo Muzio i
sur. (5) izvjescuju da su se OKC-i pojavili u 78%
njihovih slucajeva kao prvi simptom Gorlin-Golt-
zova sindroma.

Neki autori isti¢u raniju pojavnost OKC-a u pa-
cijenata s Gorlin-Goltzovim sindromom nego u pa-
cijenata koji nemaju taj sindrom. Prva su ispitivanja
pokazala da je povezanost OKC-a i Gorlin-Goltzova
sindroma veca od 5%. Payne (15) nalazi povezanost
u 7,4% slu¢ajeva, Radden i Reade (16) u 6%, a
Hodgkinson (17) u 8,8% slucajeva. Lam i Chan (18)

Tablica 2. Cestoca odontogenih keratocista i keratocistama
slicnih tvorbi u pacijenata s Gorlin-Goltzovim
sindromom s obzirom na mjesto nastanka

Table 2. Incidence of odontogenic keratocysts (OKC) and
keratocyst like lesions (KLL) with Gorlin-Goltz
syndrome according to the location

Broj
5 OKC-ai
Mjesto /  |Muskarci % Zene / % KST-a/ %
Location | /Males ° |Females| No. of °
OKC
and KLL
Mandibula /
Mandible 25 |73.53 10 |41.67| 35 |60.34
Prednji dio / 3.45
Anterior 2 >-88 ) ) 2 (5.71)*
Straznji dio / 56.9
Posterior 23 |67.65 10 |41.67| 33 (94,29
Maksila /
Maxilla 2 5.88 7 129.17 9 15.52
Prednji dio/ 1.72
Anterior ) . ! 4.17 ! (11.11D)*
Straznji dio / 13.79
Posterior 2 588 6 25 8 (88.89)*
Maksilarni
sinus /
Maxillary 3 8.82 3 12.5 6 10.34
Sinus
Lijevo / 1.72
Left - - Lo L7 667y
Desno / 8.62
Right 3882|2833 5 |ren
Mekatkiva/l 4 1y 961 4 |1667| 8 | 13.79
Soft tissues
Ukupno /4 34 lsg 6| 24 14138| 58 | 100
Total
Legenda / Legend:

° Meka tkiva - zajedno sa sluznicom alveolarnoga grebena,
parotidne Zlijezde i koZe nosa i lica / Soft tissues - together
with mucosa of the alveolar ridge, parotid gland, skin of
the nose and face

* postotak izmedu svake skupine / percentage between each
group

izvjescuju o pronalasku multiplih cista u 9% sluca-
jeva na uzorku od 69 pacijenata, pri ¢emu su samo
tri slucaja dijagnosticirana kao Gorlin-Goltz sin-
drom. Oda i sur. (19) su pronasli da 5% svih pacije-
nata s OKC-om ima Gorlin-Goltz sindrom s vecom
¢estocom u drugom i trecem desetljecu. Rezultati
nase studije pokazuju vecu ¢estocu OKC-a u paci-
jenata s Gorlin-Goltzovim sindromom u drugom i
trecem destljecu, ali s izraZenim drugim pikom u Se-
stome desetljecu. Dowling i sur. (20) navode da je
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pojavnost OKC-a u pacijenata s Gorlin-Goltzovim
sindromom u drugom i trecem desetljecu uobicajena,
no moze se javiti i prije te navode primjer pacijenta
u dobi od pet godina, u kojega je to bio prvi znak
Gorlin-Goltzova sindroma. Lo Muzio i sur. (10) na-
vodi da je njegov najmladi pacijent imao osam go-
dina. U na$oj studiji najmladi je pacijent imao deset
godina.

S obzirom na zastupljenost spola, u ovoj je studiji
odnos muski - Zenski pacijenti bio 1,4 : 1.

Broj pronadenih OKC-a varirao je u broju od
pacijenta do pacijenta. Sedamnaest pacijenata imalo
je jednu odontogenu keratocistu, devet je imalo dva
OKC-a u isto vrijeme. U jednoga je pacijenta dija-
gnosticirano dvanaest OKC-a kroz dvanaest godina,
a dva su se OKC-a pojavljivala istodobno Cetiri puta.
U dva pacijenta istodobno su bila dijagnosticirana
tri OKC-a. U jednoga je pacijenta pronadeno pet
OKC-a, od kojih dva istodobno u lijevoj strani donje
Celjusti a ostale kao keratocistama sli¢ne tvorbe u
kozi nosa. Na osnovi navedenog moze se zakljuciti
da se OKC-i u sklopu Gorlin-Goltzova sindroma
mogu pojaviti postupno ili istodobno kao multiple
tvorbe, ili se pak razvijaju tijekom vremena pa se
istodobno dijagnosticiraju. Zato je razumno da se u
svakoga pacijenta s Gorlin-Goltzovim sindromom
kod kojeg je vec¢ dijagnosticiran OKC naprave do-
datne kontrole kako bi se isklju¢ilo moguce posto-
janje dodatnih OKC-a.

Ova studija upucuje potrebnim uzimati Gorlin-
Goltzov sindrom kao mogucu dijagnozu kod paci-
jenata u kojih je dijagnosticiran OKC. U pacijenata
u kojih je dijagnosticiran Gorlin-Goltzov sindrom
preporucuje se provesti daljnji pregled ¢lanova obi-
telji.
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