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RESUMEN

Caso clinico: este caso corresponde a un nifio de diez afios con
sindrome de Down que presentaba en el mismo primer molar infe-
rior permanente impactado taurodontismo, dilaceracion y una lesién
radioldcida rodedndolo sugiriendo un quiste dentigero. Bajo con-
diciones ideales se habria llevado a cabo la descompresién/mar-
supializacion para permitir la erupcion del molar, pero se eligié la
enucleacion por la dilaceracion radicular y riesgo de fractura durante
la cirugia.

Discusion: se menciona el manejo del comportamiento para el
diagndstico y tratamiento del nifio. Excepto por un breve periodo
de parestesia no hubo complicaciones. Cinco meses después del
procedimiento habia una adecuada formacién 6sea.

PALABRAS CLAVE: Sindrome de Down. Quiste dentigero. Dila-
ceracion. Taurodontismo.

INTRODUCCION

Los nifios con sindrome de Down (SD) presentan anoma-
lias funcionales y anatémicas, muchas de ellas en la regién
orofacial. Las anomalias dentales mds comunes son el tau-
rodontismo, las rotaciones, la impactacién dental o erupcién
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ABSTRACT

Case report: A ten year old boy with Down syndrome presented
a radiolucent lesion suggesting a dentigerous cyst surrounding the
crown of a taurodontic impacted permanent mandibular first molar
with dilaceration. Under ideal circumstances decompression/marsu-
pialization should have been performed to allow the eruption of the
molar, but enucleation was elected because of the dilacerated roots
and risk of a fracture during the procedure.

Discussion: Reference is made with regard to the behavior man-
agement for the successful diagnosis and treatment of this child.
Except for a brief period of paresthesia, the post-operative course
was uneventful. Five months after the procedure there was good
bone formation.

KEY WORDS: Down syndrome. Dentigerous cyst. Dilaceration.
Taurodontism.

ectdpica, la hipodoncia, hiperdoncia o la microdoncia (1), asi
como irregularidades en la erupcion dental (2). Las anomalias
dentales en ellos son frecuentes pudiendo presentar un mismo
nifio mas de una (1,3).

El taurodontismo es una anomalia dental en la cual hay una
falta de la constriccién a nivel de la unién cemento esmalte
y la pulpa dental se encuentra agrandada a expensas de un
desplazamiento hacia apical del piso pulpar; pueden presen-
tarlo varios dientes en un mismo paciente (4). La prevalencia
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reportada en nifios en la poblacién general varia entre 15%
(5) y 1,4% (6) y se encuentra presente en mas de la mitad de
los nifios con SD habiendo un reporte del 81% en nifios con
este sindrome en Turquia (1).

La dilaceracion radicular puede deberse a trauma en el
diente predecesor (7) y es una anomalia dental menos frecuen-
te. Su prevalencia en adultos varia entre 7,2% (8) y 0,73% (9);
en México la prevalencia encontrada por Ledesma-Montes
et al. (10) es de 1,6%. Solo se encontrd un reporte sobre la
prevalencia de la dilaceracion en personas con SD siendo de
0,95% (11), no habiendo reportes especificos en nifios.

Los quistes dentigeros son quistes odontogénicos del desa-
rrollo que se hallan mds cominmente durante la segunda déca-
da de la vida (12). En nifios el 6,5% de las biopsias de lesiones
orales y maxilofaciales corresponden a quistes dentigeros (13).
Otros reportes indican que aproximadamente el 18% de todos
los quistes odontogénicos corresponden a quistes dentigeros
(14,15). Son cavidades quisticas que rodean la corona de un
diente no erupcionado con la pared del quiste adherida al cuello
del diente (16). La mayoria de estos quistes son asintomaticos
y cuando son pequefios generalmente se identifican en radio-
grafias al buscar la razén por la cual un diente no ha erupcio-
nado. Las opciones de tratamiento dependen de varios factores,
uno de los cuales es su tamafio. La enucleacién se utiliza mas
comuinmente para quistes pequefios cuando hay bordes 6seos y
no se anticipa dafo a estructuras adyacentes como por ejemplo
el canal mandibular. Ya que el diente asociado al quiste se reti-
ra durante la enucleacion este tratamiento puede considerarse
agresivo, pero este es el tratamiento estandar (17). Para quistes
mas grandes se prefiere la marsupializacién o descompresion
(18) bajo la légica de que al aliviar la presién intramural el
tamafio del quiste se reduce por la aposicion 6sea (19). Se ha
reportado la reduccién casi completa de un quiste dos afios
después de la descompresion (20), y un incremento de casi el
50% en el volumen de hueso mineralizado después de un afio
de marsupializacion (21). Una ventaja de estos tratamientos es
que en pacientes jovenes el diente impactado asociado con el
quiste puede llegar a erupcionar (22,23) o puede favorecerse
su erupcion con traccidn ortoddncica (24), por lo que se consi-
deran tratamientos mds conservadores (18,22).

Este reporte describe el caso de un nifio de 10 afios de edad
con SD e hipotiroidismo con un quiste dentigero alrededor
de un primer molar inferior taurodéntico y con dilaceracién.
Se sefialan modificaciones en su manejo dada la condicién
sistémica del nifio y las caracteristicas del diente.

CASO CLINICO

Un nifio de 10 afios con trisomia 21 que ya habia sido
atendido previamente en el Departamento de Odontopediatria
de la Universidad se present6 a la consulta. No habia asistido
a sus citas semestrales durante dos afios por problemas fami-
liares y de salud.

Los antecedentes médicos del nifio incluian una ciru-
gia para el cierre de un conducto arterioso permeable y un
defecto del septum ventricular a la edad de seis afios; ade-
mds de hipotiroidismo congénito tratado con 100 mg diarios
de levotiroxina.
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La cara era simétrica y la exploracién extraoral no reveld
hallazgos patoldgicos. A la exploracién intraoral se observé
denticién mixta, multiples restauraciones, apifiamiento de
incisivos y la ausencia de un primer molar inferior izquierdo
permanente; los otros molares permanentes ya habian erupcio-
nado. El proceso alveolar se encontraba cubierto de encia sana
y movible. No habia obliteracién o inflamacién del vestibulo
bucal ni reporte de dolor espontdneo o a la masticacién. La
radiografia periapical revel una zona radiolicida alrededor
del diente no erupcionado. La radiografia panordmica mostré
una lesién esférica unilocular radioldcida bien definida de 17
x 19 mm (3,23 cm?) que abarcaba desde la raiz mesial del
segundo molar permanente al segundo premolar. Habia un
reborde esclerdtico en el borde distal de la lesién que eng-
lobaba al primer molar inferior izquierdo taurodéntico que
ademds tenia dilaceracién radicular (Fig. 1). El borde inferior
de la mandibula era de 2 mm de grosor y se observaba que el
canal mandibular habia sido desplazado. El incisivo central
inferior derecho también presentaba dilaceracién radicular,
y los segundos molares temporales asi como el otro primer
molar permanente también eran taurodénticos. El diagndstico
presuncional fue un quiste dentigero.

Se llevé a cabo una interconsulta con el departamento de
cirugia maxilofacial. Ellos solicitaron una tomografia compu-
tarizada de haz cénico que mostré expansion de las Idminas
corticales y el desplazamiento del canal mandibular (Fig. 2).

Debido a las caracteristicas del nifio y del diente se planed
la enucleacion del quiste y la extraccién del diente. Dada su
condicién médica este nifio también era paciente en una insti-
tucién gubernamental de salud. La madre solicit6 una segunda
opinién en esa institucion. El diagndstico presuncional fue el
mismo pero recomendaron la reseccién quirdrgica de toda la
zona desde el segundo premolar hasta el canino. La madre
eligio solo se realizara la enucleacion del quiste.

Fig. 1. Imagen recortada de la radiografia panordmica donde se
observa el primer molar inferior izquierdo permanente taurodontico
y con dilaceracion radicular. El borde inferior de la mandibula es
delgado y hay esclerosis del borde distal de la cavidad radioliicida.



152 A. WINTERGERST ET AL.

Fig. 2. Corte coronal de la tomografia de cono a través de la zona
distal de la cavidad quistica. La radio-opacidad corresponde a la
cuispide del molar que estd inclinado hacia distal; el quiste habia
expandido al hueso cortical y habia desplazado el canal mandibular
(indicado por un circulo).

Fig. 3. Radiografia periapical cinco meses después de la enucleacion.

El procedimiento se llevé a cabo bajo anestesia general.
Se requiri6 la extraccién del segundo molar inferior izquier-
do temporal para poder llevar a cabo el adecuado acceso y
curetaje del area; el procedimiento fue seguido con cierre
de primera intencién de la zona. Se analiz6 el espécimen
quirtdrgico y la evaluacién histopatolégica exhibié una cavi-
dad quistica rodeada de un epitelio escamoso estratificado
no queratinizado con crestas interpapilares hiperpldsicas. La
capsula era de tejido conectivo fibroso denso bien vasculariza-
do con areas de infiltrado inflamatorio crénico. Habia signos
de sangrado reciente e islas de restos epiteliales de Malassez.
En base a estas caracteristicas el diagnéstico definitivo fue el
de un quiste dentigero con inflamacion.
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No se presentaron complicaciones posquirdrgicas y la
sutura se retiré una semana después. A las ocho semanas
la cicatrizacién era buena aunque la madre reportd que el
niflo se tocaba constantemente la zona con sus manos y que
no tenia buen control al tomar liquidos. Se le informé que el
nifio tenfa cierta parestesia y que disminuiria con el tiempo.
En la cita de seguimiento cinco meses después la zona estaba
cubierta de mucosa sana y ya no habfia parestesia. La radiogra-
fia periapical (Fig. 3) revelaba una adecuada formacién 6sea
en la zona del defecto quirtdrgico y que el premolar estaba
préximo a erupcionar.

DISCUSION

Las anomalias dentales son relativamente frecuentes. En
una revision de casi 5000 pacientes de entre 8 y 12 afios de
edad se report6 una prevalencia global de 21%; el 18% pre-
sentaba solo una anomalia, el 2,7% presentaban dos y sola-
mente el 0,3% tenia mas de dos anomalias (25). Los nifios con
sindromes tienden a presentar mayor nimero de anomalias
dentales. El 60% de los pacientes con sindrome de Treacher
Collins presentan anomalias dentales con 1 a 8 anomalias
por paciente (26) y hay un caso reportado de un paciente con
sindrome de displasia esqueletal y anomalias dentales donde
los incisivos presentan tres alteraciones: son opalescentes,
con la cdmara pulpar obliterada y con falta de raices o rai-
ces cortas (27). Cuoghi et al. (11) revisaron 105 radiografias
panordmicas de pacientes con sindrome de Down entre 7 y
42 afios de edad y encontraron anomalias dentales en el 50%,
pero solamente el 1,9% de ellos presentaban 3 anomalias y
en ningun caso se report6 fueron en el mismo diente. El caso
presentado es especial ya que el mismo molar era taurodén-
tico, tenfa la raiz dilacerada y ademads estaba rodeado por un
quiste dentigero que habia imposibilitado su erupcién. No se
encontré en la literatura un caso en un nifio con SD con dos
o tres anomalias en un mismo diente por lo que se compara
con las anomalias dentales individuales.

Este nifio presentaba taurodontismo en los segundos mola-
res temporales y los primeros molares inferiores permanentes,
lo cual corresponde a la alta prevalencia de esta anomalia en
pacientes con SD (1). Se reporta que esta anomalia puede pre-
sentarse en varios dientes en un mismo paciente (4) pero solo
hay un caso reportado en un nifio con taurodontismo justo
en segundos molares temporales y en molares permanentes,
aunque en ese caso lo que llevo a su diagndstico fue dolor
dental por caries (28).

El motivo de la consulta fue la ausencia del primer molar
inferior izquierdo. Aunque hay retraso en la erupcién de pri-
meros molares inferiores en nifios con SD (2), se descarté
un retraso ya que los otros primeros molares ya habfan erup-
cionado y alcanzado el plano oclusal. Es poco frecuente la
ausencia de primeros molares (29) y en todo caso es mds
comun la ausencia bilateral que la unilateral (29) atn en nifios
con SD (30). Debido a esto se descarté la ausencia congénita
del molar y se sospeché de algtn tipo de obstruccién como
un odontoma, un quiste o un tumor.

Las radiografias mostraron una lesién radiolicida unilo-
cular en el 4rea del diente ausente. Las cinco lesiones radio-
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Iicidas mas comunes son el granuloma periapical, el quiste
radicular, el quiste dentigero, un foliculo dental hiperplasico
o el queratoquiste odontogénico (31). Se descartaron el quiste
periapical y el granuloma porque no habia ningtin diente tem-
poral arriba de la lesion y el segundo molar inferior izquierdo
tenia un corona de acero cromo pero no tratamiento pulpar
ni signos o sintomas de patologia pulpar. El diagnéstico pre-
suncional fue quiste dentigero, acorde a los criterios de la
OMS (32), porque la lesién estaba asociada al primer molar
inferior y porque la radiolucidez alrededor del diente era bien
definida y mayor a 2,5 mm. La localizacién del quiste en
la mandibula y el hecho de ser nifio coincide con lo que se
reporta en la literatura en cuanto a prevalencia asi como el
que fue hallado sin haber causado mayores signos o sintomas
como expansion visible o asimetria facial (12).

No hay reportes sobre el manejo de quistes dentigeros en
nifios con SD pero en general debe concordar con el trata-
miento de quistes en nifios. El tamafio del quiste dentigero
estaba en los limites para haber sido tratado con una técni-
ca de descompresion (19). Considerando la importancia de
los primeros molares, sobre todo porque son importantes al
masticar alimentos duros habria sido mejor llevar a cabo la
marsupializacién o descompresion para evitar el riesgo de
dafio al nervio mandibular que se encontraba desplazado y
permitir la erupcidén del diente, pero los cuidados posope-
ratorios después de estos procedimientos son complicados
especialmente en pacientes con discapacidad (19-21). Como
se ha mencionado estas técnicas, en algunos casos, permiten
la erupcion del diente impactado, aunque el proceso es largo
y depende de diferentes factores como la angulacién y pro-
fundidad del diente, porcentaje de raiz formada y espacio para
la erupcién (23). En la literatura se reporta la posibilidad de
facilitar la erupcidn del diente con ayuda de traccién orto-
doéntica (24). Sin embargo, tampoco se optd por esta opcién
por la dilaceracién radicular del molar involucrado, otra de
las anomalias dentales presentes en el SD (3), que se pudo
haber originado por la presién del quiste aunque un incisivo
también presentaba dilaceracion. Esta condicién puede evitar
la erupcién del diente requiriéndose la traccién ortodéncica
y en algunos casos hasta la apicectomia para ayudar a que el
diente llegue a erupcionar (33). Hay sin embargo, reportes
de que en casos asi existe el riesgo de resorcién radicular o
inclusive perforacién de la 1amina cortical (34).

El paciente habia sido atendido por odontopediatras y
habia una buena relaciéon y comportamiento, sin embargo,
cuando el paciente fue revisado por los cirujanos maxilofa-
ciales cambi6 su actitud y comportamiento. Los odontopedia-
tras por lo tanto, estuvieron presentes para una consulta mas
relajada y amigable. Aun asi, debido a su temor y al riesgo
de una posible fractura mandibular en el caso de que el nifio
se moviera abruptamente durante el procedimiento quirtrgico
éste se realizé bajo anestesia general.

El SD es la causa més frecuente de discapacidad intelectual
(35). Su cociente intelectual se relaciona con su cooperacion
en el consultorio dental aunque no todos los casos son igua-
les (35). Los viejos estereotipos de SD no son fieles y ahora
se sabe que hay grandes diferencias en su temperamento y
comportamiento (36,37). Generalmente tienen una actitud
abierta y positiva (36) y pueden ser tratados en un consulto-
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rio dental (38) pero se requiere una preparacion especial para
un tratamiento exitoso. En las consultas dentales rutinarias
deben utilizarse diferentes técnicas de manejo del compor-
tamiento coémo decir-mostrar-hacer y la desensibilizacion, el
refuerzo positivo y la distraccién (35,39,40). La distraccién
es una técnica para desviar la atencién del paciente de lo que
él considera desagradable. El lenguaje figurativo o uso de
imagenes, los juguetes y la conversacién pueden disminuir la
percepcion de desagrado y evitar el comportamiento negativo
(39). A los nifios con SD de 6 a 12 afios de edad ademas del
decir-mostrar-hacer, se les debe dar una buena explicacién de
lo que se hard, se debe de alabar el buen comportamiento y
puede requerirse el control de voz para su cooperacién (40).
En este caso, se utilizé la imitacién por modelamiento para
los procedimientos diagndsticos (radiografias y tomografia).
Se le mostré al nifio la posicion requerida y se le indic6 que
tenia que quedarse quieto. Se utiliz una analogia del orto-
pantomdgrafo y del aparato de la tomografia con una nave
espacial y se le dijo que podria aparecerse un stiper héroe
pero que para poderlo ver tenia que fijar la vista en un punto
determinado. Esto ayudé a que se quedara quieto.

CONCLUSIONES

1. Este caso es raro y especial ya que un mismo molar
presentaba tres anomalias dentales, taurodontismo, di-
laceracién y un quiste dentigero.

2. En los nifios con SD son frecuentes una o varias ano-
malias dentales por lo que siempre deben buscarse y
descartarse estas alteraciones.

3. En los nifios con SD se requiere una atencién especial
asi como posibles modificaciones en los procedimientos
clinicos.

4. Ellos requieren una supervisién dental cercana ya que
sus problemas dentales pueden ser dejados de lado por
otro tipo de problemas.
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ABSTRACT

Case report: A ten year old boy with Down syndrome presented
a radiolucent lesion suggesting a dentigerous cyst surrounding the
crown of a taurodontic impacted permanent mandibular first molar
with dilaceration. Under ideal circumstances decompression/marsu-
pialization should have been performed to allow the eruption of the
molar, but enucleation was elected because of the dilacerated roots
and risk of a fracture during the procedure.

Discussion: Reference is made with regard to the behavior man-
agement for the successful diagnosis and treatment of this child.
Except for a brief period of paresthesia, the post-operative course
was uneventful. Five months after the procedure there was good
bone formation.

KEY WORDS: Down syndrome. Dentigerous cyst. Dilaceration.
Taurodontism.

INTRODUCTION

Children with Down syndrome (DS) present functional
and anatomic anomalies, many in the orofacial region. The
most common dental anomalies are taurodontism, rotation,
impacted teeth or ectopic eruption, hypotontia, hyperdontia
or microdontia (1) as well as irregularities in tooth eruption
(2). Dental anomalies are common in these children and more
than one can be found in the same child (1,3).

Taurodontism is an anomaly in which there is a lack of
constriction at the cemento enamel junction and the dental
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RESUMEN

Caso clinico: este caso corresponde a un nifio de diez afios con
sindrome de Down que presentaba en el mismo primer molar infe-
rior permanente impactado taurodontismo, dilaceracion y una lesién
radioliicida rodedandolo sugiriendo un quiste dentigero. Bajo con-
diciones ideales se habria llevado a cabo la descompresién/mar-
supializacién para permitir la erupcién del molar, pero se eligié la
enucleacion por la dilaceracion radicular y riesgo de fractura durante
la cirugia.

Discusion: se menciona el manejo del comportamiento para el
diagndstico y tratamiento del nifio. Excepto por un breve periodo
de parestesia no hubo complicaciones. Cinco meses después del
procedimiento habfa una adecuada formacién dsea.

PALABRAS CLAVE: Sindrome de Down. Quiste dentigero. Dila-
ceracion. Taurodontismo.

pulp is enlarged at the expense of an apical displacement of
the pulpal floor. It may be present in several teeth in the same
patient (4). The prevalence reported in children in the gen-
eral population varies between 15% (5) and 1.4% (6) and it
is present in more than half the children with DS and it has
been reported in 81% of the children with this syndrome in
Turkey (1).

Root dilaceration can be due to trauma to the predecessor
(7) and it is a less common dental anomaly. The prevalence in
adults varies between 7.2% (8) and 0.73% (9). In Mexico the
prevalence found by Ledesma-Montes et al. (10) was 1.6%.
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Only one report on the prevalence of dilaceration in people
with DS was found and is 0.95% (11) and no report specifi-
cally in children was found.

Dentigerous cysts are developmental odontogenic cysts
that are found more commonly during the second decade of
life (12). In children 6.5% of the biopsies of oral and maxil-
lofacial lesions correspond to dentigerous cysts (13). Other
reports indicate that approximately 18% of all odontogenic
cysts correspond to dentigerous cysts (14,15). They are cystic
cavities that enclose the crown of an unerupted tooth with
the cyst wall attaching to the neck of the tooth (16). Most of
these cysts are asymptomatic and if small they are usually
discovered after radiographic films are taken to determine
the reason for failure of a tooth to erupt. Treatment options
depend on several factors, one of which is size. Enucleation
is most commonly used for small cysts when there are bony
boundaries and no damage to adjacent structures such as the
mandibular canal is anticipated. Since the associated tooth is
removed during the enucleation, this treatment to a certain
extent can be considered aggressive, but this is the standard
treatment (17). For larger cysts, marsupialization or decom-
pression is preferred (18) based on the logic that by releasing
the intramural pressure cyst size is reduced by gradual bony
apposition (19). And almost complete reduction of a cyst has
been reported two years after decompression (20), and also an
increase in nearly 50% in the volume of mineralized bone a
year after marsupialization (21). An advantage of these treat-
ments is that the impacted tooth associated with the cyst may
erupt in young patients (22,23) or eruption may be encour-
aged with orthodontic traction (24) and these are considered
more conservative treatments (18,22) .

This report describes the case of a 10 year old boy with DS
and hypothyroidism who presented a dentigerous cyst around
a taurodontic lower first molar with dilaceration. Modifica-
tions in its management due to the systemic condition of this
child and the features of the tooth are highlighted.

CASE REPORT

A 10 year old boy with trisomy 21 who had been pre-
viously treated at the Department of Pediatric Dentistry of
the University requested a check-up. He had not attended
his regular 6 month follow up visits for two years because of
family and health issues.

His medical history included surgical closure of a patent
ductus arteriosus and a ventricular septal defect when he
was six year old. The patient has congenital hypothyroidism
treated with levothyroxine (100 mg daily).

His face was symmetrical and the extra oral exam did not
reveal any pathological findings. The intraoral exam revealed
a mixed dentition, multiple restorations, incisal crowding and
a missing permanent lower left first molar. The other perma-
nent molars had already erupted. The alveolar process was
covered by healthy and freely movable mucosa. No oblitera-
tion or swelling of the buccal vestibule was seen. There was
no report of spontaneous pain or pain when chewing. A peri-
apical radiograph revealed a radiolucent area surrounding the
unerupted tooth. The panoramic radiograph displayed a spheri-
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Fig. 1. Cropped image of the panoramic radiograph showing the
taurodontic permanent lower left first molar with dilacerated roots.
The lower border of the mandible is thin and the distal edge of the
radiolucent cavity is sclerotic.

Fig. 2. Coronal section of the CT Scan through the distal portion of
the cystic cavity. The radiopacity is the cusp of the distally inclined
molar; the cyst had expanded the cortical bone and displaced the
mandibular canal (indicated by a circle).

cal 17 x 19 mm (3.23 cm?) well-defined, unilocular, radiolucent
lesion, extending from the mesial root of the second permanent
molar to the second premolar. There was a sclerotic border in
the distal edge of the lesion which enclosed a taurodontic per-
manent lower left first molar which also had dilacerated roots
(Fig. 1). The lower rim of the mandible was 2 mm thick and
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the mandibular canal seemed displaced. The lower right central
incisor also had a dilacerated root. The primary second molars
and the other presumptive first molar were also taurodontic. A
presumptive diagnosis of a dentigerous cyst was made.

An interconsultation was carried out with the Department
of Maxillofacial Surgery. They requested a cone beam CT
which displayed expansion of the cortical plates and displace-
ment of the mandibular canal (Fig. 2).

Due to the child’s and tooth’s features the enucleation of
the cyst and extraction of the tooth was planned. This boy was
also seen regularly at a government health agency institution,
because of his medical condition. The mother requested a
second opinion at that institution. They gave her the same
presumptive diagnosis but recommended surgical resection
involving the area from the second molar to the canine. The
mother elected the enucleation of the cyst.

The procedure was performed under general anesthe-
sia. Extraction of the primary lower left second molar was
required for adequate access and curettage of the area; the
procedure was followed by primary closure of the wound.
The surgical specimen was analyzed and the histopathological
evaluation exhibited a cystic cavity lined by non-keratinized
stratified squamous epithelium with hyperplastic rete ridges.
The capsule was a well vascularized dense fibrous connective
tissue with areas of chronic inflammatory infiltrate. Signs of
recent bleeding and islands of epithelial rests of Malassez
were found. Based on these features, the final diagnosis was
an inflamed dentigerous cyst.

The post-operative course was uneventful and the suture
was removed a week later. The exam eight weeks later exhib-
ited good healing although the mother reported that the child
did not have good control when drinking liquids and that he
was constantly touching the area with his hands. She was
informed that he had some paresthesia and that it would
decrease with time. At the follow-up five months later, the
area was covered by healthy mucosa and there was no more
paresthesia. A dentoalveolar X-ray (Fig. 3) revealed bone for-
mation in the area of the surgical defect and that the premolar
that was close to eruption.

DISCUSSION

Dental anomalies are relatively common. A global prev-
alence of 21% was reported, in a review of nearly 5,000
patients aged between 8 and 12 years. Eighteen per cent had
only one anomaly, 2.7% had two and only 0.3% had more
than two dental anomalies. 60% of the patients with Treach-
er Collins have dental anomalies with 1 to 8 anomalies per
patient (26) and there is a report of a case of a patient with
skeletal dysplasia and dental anomalies syndrome where the
incisors had three disturbances: they were opalescent, with
obliterated pulp chambers and with short or a lack of roots
(27). Cuoghi et al. (11) reviewed 105 panoramic radiographs
of 7 to 42 years old patients with Down syndrome finding
dental anomalies in 50%, but there were 3 anomalies in only
1.9% and in none of the cases reported these were in the same
tooth. The case presented is special as the same molar was
taurodontic, with a dilacerated root and in addition it was sur-
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Fig. 3. Periapical radiograph five months after the enucleation.

rounded by a dentigerous cyst that had made eruption impos-
sible. We were unable to find a report of a child with DS with
two or three anomalies in the same tooth and for this reason
it is compared with individual tooth anomalies.

This boy had taurodontism of the primary second molars
and of the permanent lower first molars, which corresponds
with the high prevalence of this anomaly in patients with DS
(1). It has been reported that this anomaly can present in sev-
eral teeth in the same patient (4) but only one case has been
reported in a child with taurodontism in precisely the primary
second molars and permanent molars, although in that case
what led to the diagnosis was a tooth ache due to caries (28).

Concern in this case was the missing lower left first molar.
Although there is a delay in the eruption of lower first molars
in DS children (2), a delay was discarded because the other
first molars had already erupted and reached the occlusal
plane. Missing first molars are rare (29) and in any case bilat-
eral missing teeth are more common than unilateral missing
teeth (29) even in children with DS (30). A congenitally miss-
ing molar was therefore discarded and some type of obstruc-
tion such as an odontoma, a cyst or a tumor was suspected.

The radiographs displayed a unilocular radiolucent lesion
in the area of the missing tooth. The five most common radio-
lucent jaw lesions are the periapical granuloma, the radicular
cyst, the dentigerous cyst, a hyperplastic dental follicle and
the odontogenic keratocyst (31). A periapical granuloma or
radicular cyst were discarded because there was no overly-
ing deciduous tooth and the lower left second molar had a
stainless steel crown but no pulp treatment and no signs or
symptoms of pulpal pathosis. The lesion was provisionally
diagnosed as a dentigerous cyst because it was clearly relat-
ed to the lower first molar, and because the radiolucent area
around the tooth was well defined and wider than 2.5 mm
complying with WHO criteria (32). The location of the cyst
in the mandible and the fact that it was in a child concurs with
what is reported in the literature with regard to the prevalence
as well as to the fact that there were no considerable signs or
symptoms such as visible expansion or facial asymmetry (12).

There are no reports on the management of dentigerous
cysts in children with DS but in general it should follow
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the treatment of cysts in children. The size of the dentiger-
ous cyst was in the borderline to have been treated with a
decompression technique (19). Considering the importance
of first molars, since hard foods are chewed mostly with
these teeth it would have been better to perform marsupi-
alization or decompression as well as to avoid damage to
the mandibular nerve, which was displaced, and to allow
eruption of the tooth, but post operatory care after these
procedures is difficult especially in handicapped patients
(19-21). As mentioned, these techniques in some cases allow
eruption of the impacted tooth although the process is long
and it depends on different factors such as angulation and
depth of the tooth, percentage of root formation and eruption
space (23). In the literature, the possibility of facilitating the
eruption of the tooth with the help of orthodontic traction
has been reported (24). However, this was not elected also
because of the dilaceration of the molar which may have
been caused by pressure from the cyst although an incisor
was also dilacerated. Dilaceration is another of the tooth
anomalies present in Down syndrome (3). Root dilaceration
may impede eruption requiring orthodontic traction and in
some cases even apicoectomy to aid the tooth into position
in the dental arch (33). However, there are reports that in
cases like this there is a risk of root resorption or even per-
foration of the cortical plate (34)

The patient had been treated by pediatric dentists and there
was good rapport and behavior, however, when the patient
was seen by the maxillofacial surgeons his behavior and atti-
tudes changed. The pediatric dentists were present to help
to make it a more relaxed and enjoyable dental visit. None-
theless, because of his fear as well as the risk of a possible
mandibular fracture if he moved abruptly during the surgical
procedure, it was performed under general anesthesia.

DS is the most frequent cause of intellectual disabil-
ity (35). Their IQ is related to their cooperation at a dental
office although there is variability (35). Old stereotypes of
DS patients are not accurate and it is now known they have
ample differences in temperament and behavior (36,37). They
generally have an open and positive attitude (36) and may be
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treated at dental clinics (38) but require preparation for a suc-
cessful treatment. Different behavior management techniques
such as tell-show-do, desensitization, positive reinforcement
and distraction should be used in the dental office (35,39,40).
Distraction is a technique to detract patients™ attention from
what is considered unpleasant. Imagery, toys and conversa-
tion can lower the perception of dislike and avoid negative
behavior (39). Besides, tell-show-do, six to 12 year old chil-
dren with DS should be given a good explanation of what will
be done, good behavior should be praised and voice control
may be needed for cooperation (40).

In this case, modeling by imitation was used for the diag-
nostic procedures (radiographs and CT scan). The child was
shown the position needed and was told he had to stay still.
An analogy of the ortopantograph and the CT scanner was
made to a spaceship and the patient was told that a super hero
could appear but that he had to fix and maintain his eyesight at
a certain point to be able to see him. This helped him stay still.

CONCLUSION

1. This case is both rare and special as a single molar had
three dental anomalies, taurodontism, dilaceration and
a dentigerous cyst.

2. tis common for children with DS to have one or several
dental anomalies and these should be investigated and
ruled out.

3. Special attention as well as changes in the clinical pro-
cedures may be needed in children with DS.

4. They require close dental supervision since dental prob-
lems may be neglected because of other issues.
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