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面部间隙感染为首发症状的区域性

牙发育不良1例及文献回顾

蒋子晨  纪雅宁  苏吉梅

浙江大学医学院附属儿童医院口腔科  国家儿童健康与疾病临床
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[摘要]  区域性牙发育不良（ROD）是一种局部乳恒牙发育异常，具有独特的鬼影样影像学表现，临床表现为

牙齿萌出延迟、形态异常，牙周软组织反复肿胀等，对患者影响深远。本文报告 1例因面部肿胀就诊的 2岁患

儿，通过病史、口腔检查、影像学及组织学检查，结合文献回顾，分析其病理特

征、可能发病机制、多学科诊治特点，帮助临床医师深入了解这类罕见病，为进一

步研究提供临床样本。
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[Abstract]  Regional odontodysplasia (ROD) is a localized developmental anomaly involving deciduous and perma‐

nent dentition, with a significant impact on patients. The affected teeth display unique ghost-like radiological characteris‐

tics, clinically manifesting as delayed tooth eruption, abnormal tooth morphology, and recurrent swelling of gingiva. In 

this paper, we report a case of a 2-year-old patient with ROD whose chief complaint was facial cellulitis. We analyze the 

medical history, clinical examination, radiographic findings, and histologic findings, and review the pathological fea‐

tures, pathogenesis, multidisciplinary diagnosis, and treatment of ROD. This rare case, which offers clinical samples for 

its further study, can provide a deeper study of ROD.
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区域性牙发育不良（regional odontodysplasia，

ROD） 是一种罕见的同象限内数颗牙的外胚层、

中胚层组织发育不良。少数可越过中线波及对侧

中切牙[1-2]，也有单颗牙或累及两个及以上象限的

罕见病例[3-4]。发生率女性多于男性，上颌多于下

颌，前牙多于后牙，乳恒牙均可受累[5]。临床表现

为牙齿萌出延迟、牙周软组织反复肿胀、牙体积

偏小、黄棕色、釉质及牙本质发育不良。牙齿萌

出延迟是 ROD患者常见的就诊原因，其次是牙周

软组织反复肿胀[5]。ROD特征性的影像学表现为髓

腔宽大，根尖孔开放，釉质及牙本质层薄且密度

降低，牙体影像模糊，又称鬼影牙。

ROD 首次报告于 1934 年，疾病命名于 1970

年，至今只有近两百例的病例报道[6]。目前认为

ROD 非遗传性，病因不明，面部血管瘤、表皮痣

可能合并同侧 ROD [7-8]。本文报告 1 例面部间隙感

染为首发症状的 ROD 的 2 岁患儿，并通过文献回

顾总结其疾病特征，探讨诊治方法。
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1  病例报告

1.1  一般资料

患儿，男，2岁，因“右面部肿胀伴体温升高

1 日”于浙江大学医学院附属儿童医院口腔科就

诊。患儿 1日前右面部突然出现肿胀伴发热，体温

最高达 39 ℃，外院消炎治疗后肿痛加剧，于是至

浙江大学医学院附属儿童医院口腔科就诊，右上

前牙既往曾有外伤史未治疗。患儿母亲自述孕期

前 3个月内曾饮用减肥茶一包，具体成分不详。患

儿足月顺产，身体健康，否认过敏史。父母无相

关牙齿发育异常及家族病史。

1.2  体格检查

患儿急性面容，面部左右不对称，右颊及眶

下区肿胀，波及右侧眼睑，右眼睁开受限，皮肤

潮红，皮温升高，质中等硬，扪不适 （图 1 左），

开口度、开口型未见明显异常。口内检查见图 2，

乳牙列，51-54 牙体小于对侧同名牙，51 牙色灰

黄，大面积龋坏，52 近中邻面龋，不松，冠周牙

龈增生。53、54牙萌出程度显著低于对侧同名牙，

54牙𬌗面探及浅龋洞，不松，叩痛（++），冠周牙

龈红肿，颊侧前庭沟变浅，扪痛。余牙未见异常。

1.3  辅助检查

全口曲面断层片（图 3）：51-54牙牙体薄、髓

腔大、牙根发育不良，釉质及牙本质密度低且模

糊不清，呈鬼影外观；51、52牙牙根短于 61、62，

53、54 牙牙根基本未发育，13 牙牙胚发育Ⅰ期，

未见 14 牙胚。血常规示白细胞计数 17.32×109/L、

中性粒细胞比例58.4%，提示细菌感染。

1.4  初步诊断

根据临床表现和辅助检查结果初步诊断：右

上颌 ROD，右侧眶下间隙感染，51牙慢性根尖周

炎，54牙急性根尖周炎，52牙龋病。

1.5  治疗经过

椅旁行 54牙髓腔开放，见淡黄色脓液自髓腔

流出，未探及明显髓室底，给予 2 d头孢呋辛钠静

脉滴注。2 d后复查：患儿退热，右面部肿胀基本

消退，血常规示白细胞计数 9.9×109/L、中性粒细

胞比例 32.4%。口内检查示 54 牙颊侧龈沟膨隆较

前明显好转。继续口服头孢克洛干混悬剂，1周复

查：右面部肿胀完全消退（图 1右）。51、54牙予

以拔除，见离体 51牙牙根短小，根尖敞开，54牙

牙根未形成；52 牙行充填治疗。由于患儿年龄较

小，未行缺牙修复，定期随访。

1.6  病理检查

拔除患牙病理检查结果可见，51 牙牙本质、

牙骨质排列不规则，大量球间牙本质分布在牙本

质全层，牙髓腔内淋巴细胞、浆细胞浸润；54 牙

牙本质全层分布大量球间牙本质，牙骨质发育不

左：初诊面部照；右：1周复查面部照。

图 1 面部照片

Fig 1 Facial photo

左：唇面照；右：𬌗面照。

图 2 口内照片

Fig 2 Intraoral photo

图 3 全口曲面断层片

Fig 3 Panoramic radiography
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良，髓腔内可见钙化，牙龈黏膜固有层大量淋巴 细胞、浆细胞浸润（图4）。

2  讨论

2.1  临床诊断

ROD 临床表现为牙外形异常、萌出延迟、牙

龈反复肿痛等，主要通过影像学检查典型的鬼影

牙影像与龋齿、特纳牙、釉质发育不全、牙本质

发育不全、低碱性磷酸酶血症等鉴别诊断[9]。在患

儿配合度差或基层条件受限而无法拍摄 X 线片的

情况下，ROD 患者容易被漏诊，患牙易被当作其

他牙体疾患治疗甚至拔除，增加诊断的难度。本

例患者既有右上象限多颗乳牙体积小、萌出延迟、

牙龈增生和肿痛的临床表现，也有 X 线典型的鬼

影牙影像学表现[3]，临床诊断明确。

ROD 所致的肿胀以局部根尖周脓肿和非炎性

牙龈增生为主[5]，颌面部间隙感染及发热等全身症

状的病例极少，仅 2018 年曾明确报道[10]1 例 3 岁

ROD 患者出现颊部眶下区弥漫性肿胀，而本文患

儿发病年龄更早。目前 2例严重感染的病例均为眶

下间隙感染，可能由于 ROD牙体硬组织薄、矿化

低，易龋坏折裂形成细菌通道，同时牙根发育不

足、根尖孔敞开，使牙髓炎症迅速扩散至根尖周，

而上颌大量松质骨及骨生长中心使局部炎症易于

向筋膜间隙扩散。儿童面部间隙感染较成人病程

急，更容易出现发热、脱水等全身症状，易向深

部发展，危重者可能发生海绵窦血栓、脑膜炎、

脑脓肿或脓毒血症等[11-12]，应予以重视。

2.2  发病机制

ROD 的发生可能与感染、局部循环障碍、局

部创伤、溶血性疾病、营养不良、体细胞突变、

神经嵴细胞异常以及致畸药物等有关[5,13]。孕期服

用致畸药物可能导致ROD的发生[6]，本例患儿母亲

孕期曾服用“减肥茶”，其成分不详，但无法排除

“减肥茶”与本例 ROD 患儿的关系。关于 ROD 发

病机制的研究较少。有学者[14]提出向调控牙软硬

组织形成的酶、调节因子探索 ROD的病因，如基

质金属蛋白酶（matrix metalloproteinases，MMP）、

Pax-9 基因。MMP 在成釉细胞分泌期降解釉质蛋

白，炎症、感染可能使其增加，使釉质和牙本质

基质吸收，或者通过影响牙基底膜干扰成牙本质

细胞的分化[15]，成牙本质细胞的分化受干扰可能

形成大量球间牙本质[16]。Pax-9在牙外胚间充质内

表达，Koskinen等[17]报告 1例家族性少牙症的ROD

患者存在Pax-9基因突变，且有研究发现小鼠Pax-

9活性降低可导致部分牙齿发育不全、釉质缺陷和

修复性牙本质形成。

2.3  病理学表现

ROD 影响所有牙体硬组织，表现为釉质发育

不全、矿化低、有机含量增加，釉柱结构不典型，

含大量球状钙化或针状磷灰石[16,18]；釉牙本质界连

接扁平[19]；牙本质、牙骨质排列紊乱，前牙本质

增厚、大量球间牙本质提示牙本质钙化不良[20-21]。

牙本质内近釉牙本质交界处和球间牙本质存在裂

隙，部分延伸至牙髓[16,19]，这可能是 ROD 牙受细

菌感染的通道。牙髓内可见钙化物[18]。本例患者

牙齿脱钙切片HE染色病理表现与文献描述一致。

影响牙移动萌出的因素包括牙根形成、骨改

建、牙囊与牙源性上皮、牙周膜纤维。Gallo Cde

等[7]通过扫描电镜发现 ROD 患牙牙根部分球状结

构被牙周膜组织覆盖，而缺乏牙周膜组织的根部

存在不规则牙骨质，这些可能导致牙根发育异常，

从而影响其正常萌出。de Sá Cavalcante 等[22]通过

CT发现ROD病区硬化骨、骨小梁可能变粗且不规

则，这可能也影响了牙齿萌出。

2.4  治疗与随访

目前无公认的 ROD治疗指南，应个性化制定

诊疗计划并长期随访，涉及口腔多学科联合治疗：

1） 预防牙髓感染；2） 及早拔除出现根尖周炎的

A：51牙标本的球间牙本质；B：54牙标本的球间牙本质；C：54牙牙髓，箭头示不规则钙化物；D：54牙冠周牙龈，见炎性细胞浸润。

图 4 离体牙脱钙切片 HE

Fig 4 Decalcified sections of teeth HE
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乳牙，随访病区恒牙胚发育情况；3）缺牙者通过

义齿修复、种植修复或自体牙移植，结合正畸、

牙周手术等恢复功能及美观。ROD 牙易龋坏、牙

体折裂并发展成牙髓感染，建议通过口腔健康宣

教、定期涂氟、龋洞充填等进行防治。预成冠也

可用于釉牙本质发育缺陷的修复，其较好的边缘

封闭性或许能降低龋病风险[23]。

对于 ROD 乳牙，50.4% 的患牙萌出后可能发

生冠周软组织炎症[16]。单纯牙周感染者可通过牙

周洁治和抗生素消除牙龈肿胀[24]。但临床有时难

以分辨是否合并牙髓及根尖周感染，导致保守治

疗失败。由于患牙多无成形的根管系统，ROD 行

牙髓治疗的案例极少[25]，目前对于伴随牙髓、根

尖周炎症甚至颌面感染者，最常见的治疗方法是

拔除病灶牙[6,10]，其中蜂窝织炎患者需先控制炎症。

儿童颌面部间隙感染常见的是葡萄球菌和链球菌

感染，单纯抗生素治疗很难控制感染，应结合病

灶牙髓腔开放引流[11-12]；本病例及时的病灶牙髓腔

开放结合头孢类广谱抗菌药应用，疗效良好。从

预防再次感染考虑，炎症控制后拔除 54 牙及 51

牙，并对52牙进行充填治疗。

ROD 常见恒牙同时受累，仅乳牙受累者为

5%[6]。病区恒牙胚发育缓慢，牙根形成困难，萌

出困难，或者牙胚缺失，甚者可能形成囊肿[14]。

目前关于是否保留异常恒牙胚、保存标准及拔除

时机尚无共识。早期主张预防性拔除病区所有乳

牙及恒牙胚以防感染[7]，现越来越多的病例支持

ROD 恒牙胚有一定的发育潜能[26]，必要时可通过

助萌辅助恒牙萌出，对于牙根形成一定长度者可

行氢氧化钙根管封药、MTA 根尖封闭、根管治疗

及桩冠修复以保留病区恒牙并随访至患儿成年[4,13]。

恒牙胚在骨内有支撑牙槽骨形态的作用，过早手

术拔除会导致牙槽骨出现不可逆的骨量丧失[27]，

因此对于生长发育期的患者，尽量长时间地保留

牙胚可维持牙槽骨量，利于未来修复治疗[28]。

ROD 患者缺牙可通过可摘义齿、自体牙移植

和种植修复恢复口腔功能。其中可摘义齿适用年

龄范围广，对口腔条件乃至全身情况要求相对不

高，但需频繁更换义齿。ROD 患者常伴随错𬌗畸

形，有学者[1]提出用改良的 essix 保持器，有别于

传统带钢丝的可摘义齿，这类含树脂牙的透明牙

列保持器相对美观舒适，恢复缺牙的同时有轻微

的矫正作用。自体牙移植和种植修复舒适佳、功

能恢复好，目前接受自体移植的ROD患者最小 10

岁，接受种植修复的ROD患者最小 6岁 [14,24]。由于

缺牙区长期缺乏咀嚼刺激及恒牙萌出刺激，可能

出现病区牙槽骨萎缩甚至颌骨发育不足[19]，种植

修复前可通过移植自体骨髓单核细胞改善牙槽骨

量[29]。自体移植有形成牙周膜、继续萌出、可正

畸移动、促进骨组织发育的优点，更适宜生长发

育期的患者。对于需要正畸者，可自体移植正畸

减数牙[30]。

ROD 相关文献较少，发病机制研究有限，缺

乏诊治共识。其同时涉及乳恒牙的发育异常，对

患者影响深远，需要儿童口腔、牙体牙髓、修复、

正畸、种植、外科等多学科合作并需要长期随访。

因 ROD引起的颌面部蜂窝织炎病例较少，本文希

望提供完整的病史、影像学及组织学内容以供深

入研究，并结合文献回顾供临床医师熟悉这类罕

见病，以期患儿能得到早期诊断、及时治疗。

利益冲突声明：作者声明本文无利益冲突。
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