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Carcinoma ex pleomorphic adenoma is rare, aggressive, poorly understood malignancy that occurs in the 
salivary glands. The patient was 70-year-old male presenting ovoid elevated submandibular mass that has been 
present for 30 years and rapid growing for 6 months. The initial cytologic finding by fine needle aspiration 
biopsy showed highly malignant cells and the radiologic finding revealed a 3.6×3.7×4.8cm sized mass with 
cervical lymphadenopathy. After wide excision of submandibular gland and modified radical neck dissection, 
the histologic examination revealed that tumor was composed partly of a benign pleomorphic adenoma and 
partly of an adenocarcinoma component with areas of calcification and frequent angiolymphatic invasion. We 
present a rare case of adenocarcinoma ex pleomorphic adenoma with tumor thrombus in the submandibular 
gland. 
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서     론 

 

 

다형선종유래암종(carcinoma ex pleomorphic adenoma)

은` 타액선 종양 중 드문 종양으로 악성 혼합종에 속하며 기

존의 다형선종에서 상피세포암종이 발생한 경우를 말한다. 

병리조직학적으로 다형성선종내에 선암, 미분화암종, 편평세

포암종 등의 악성종양 세포가 파괴적이고 침습적인 증식 양

상을 띄며 일부분, 혹은 거의 대부분이 악성종양 세포로 변

환되기도 한다. 다형성선종의 2∼5%,1) 타액선 종양의 약 

3.6%, 그리고 악성 타액선 암종의 11.7%에서 발생한다. 75%

는 이하선에서 발생하고 악하선과 소타액선에서 발생하는 

경우는 드물다.3) 

다형선종유래암종의 악성종양은 선암종(adenocarcinoma), 

미분화암종(undifferentiated carcinoma), 편평세포암종(sq-
uamous cell carcinoma) 등의 빈도로 나타난다. 악하선내

에 발생하는 다형선종유래암종은 드물며 국내에서 몇 예 보

고되어 있으나 다형선종내의 암종이 선암종인 경우는 아직 

보고된 바 없다. 저자들은 최근 악하선에 발생한 다형선종

유래 선암종 수술 중 종양 혈전이 육안으로 관찰되는 1예를 

경험하였기에 문헌고찰과 함께 보고하는 바이다.  

 

증     례 
 

70세 남자 환자로 30년 전부터 악하선 부위 종물 있었으 
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나, 검사 없이 지내오던 중 약 6개월 전부터 서서히 커지는 

양상보여서 내원하였다. 과거력상 23년 전부터 고혈압 있었

으며 15년전 우측 시상 에 뇌출혈로 신경과에서 치료 받은 

병력 있었으며, 가족력과 사회력 상 특이 사항은 없었고, 신

체 검사상 우측 악하선 부위에 약 4×4cm 크기의 무통성의 

유동성인 단단한 타원형 종물이 관찰되었다. 경부 림프절은 

촉진되지 않았으며 다른 전신 검사에서도 특이 소견은 없었

다. 수술 전 시행한 세침흡입세포검사 상 거대 핵소체를 가지

는 종양세포가 거대 군집을 형성하는 악성소견이 관찰되었다

(Fig. 1). 전산화단층촬영 상 우측 악하선에 3.6×3.7×4.8cm 

크기의 원형의 종물과 종물내에 1.5×2cm 크기의 저밀도 소

견 및 주변부에 형태가 불분명한 석회화 병변이 관찰되어 악

성종양을 의심할 수 있었다(Fig. 2). 자기공명영상에서 우측 

악하선의 종물은 T1 조영 증강 영상에서 근육보다 약간 높은 

신호강도를 보이며, T2 조영 증강 영상에서 중등도 신호 강도 

및 내부의 저 신호강도를 보였으며 제1 경부구역에 약 1.6cm

의 전이로 의심되는 림프절이 보였다(Fig. 3). 또한 양전자방

출단층촬영등 원격전이에 대한 검사를 시행하여 전이가 없음

을 확인함으로 cT3N1M0로 병기 III에 해당하였다.  

이상의 소견을 종합하여 우측 악하선 절제술 및 우측 변

형 경부 곽청술을 시행하였다. 술 중 악하선 하부의 안면 정

맥과 후하악 정맥에서 종양 혈전이 다수 관찰되어 모두 제거 

Fig. 1. Fine needle aspiration shows highly suggested for malig-
nant tumor. Tumor cells have cellular atypism and large nucle-
oli(PAS, ×400). 

Fig. 2. Preoperative contrast enhanced axial CT image shows
3.6×3.7×4.8cm sized ill defined, lobulated mass with calcific
change and central hypodense area in right submandibular
gland(white arrow). 

A B

Fig. 4. Intraoperative views. A：This figure shows facial, retromandibular vein full of tumor emboli (black arrow) and submandi-
bular gland mass(white arrow), B：The mass and lymph node was removed. The right vagus nerve, internal jugular vein, common 
carotid artery were preserved. 

Fig. 3. Preoperative MRI scan. A：T1WI GD enhanced MRI sc-
an shows irregular marginated lesion with slightly high signal 
in-tensity and central low signal intensity in submandibular 
gland(white arrow). 1.6cm sized lymph node(arrow head) en-
largement in submandibular area. B：T2WI MRI scan shows 
same lesion with intermediate signal intensity(white arrow). 

B A
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하였으며(Fig. 4), 동결 절편 검사에서 절제 경계부에서 악

성 세포는 발견되지 않았다.  

수술 후 시행한 병리조직 검사상 우측 악하선 종물의 주

변부에는 종양에 의해 눌린 양성의 다형성선종이 일부분 관

찰되어 양성종양에서 악성종양으로 변화된 양상을 보여 다

형성선종기시암종(carcinoma ex pleomorphic adenoma)에 

합당하였으며(Fig. 5), 악성종양의 조직학적 소견은 저분화

형 선암종(poorly differentiated adenocarcinoma)의 소견

을 보여 다형성선종기시 선암종으로 진단을 내렸다(Fig. 6). 

기질의 유리화, 석회화, 괴사 등이 있었으며, 혈관과 림프관 

등의 주위조직으로의 침습이 다수 관찰 되었고, 혈관을 모두 

침범한 종양 혈전이 관찰되었다(Fig. 7). 종양의 크기는 5×

3.9×3.5cm이었고 악하선 실질외 연조직 침범이 있고 변형 

경부 곽청술 후 얻은 조직에서 우측 level IIa 위치에서 2개

의 림프절 전이 소견을 보여 pT3N2bM0로 Stage IVA에 해

당하였다. 환자는 실질외 침범과 다발성 임파선 전이가 있고 

종양 혈전이 발견되어 혈액종양내과에서 항암화학방사선 치

료를 시행 받았으며 6개월 후 추적 관찰한 결과 특별한 합병

증 및 재발의 증후는 없는 상태다. 

 

고     찰 
 

다형선종유래암종은 타액선 종양 중 드문 종양으로 타액

선 악성 혼합종의 한 범주를 이루며 기존의 다형선종에서 

상피세포암종이 발생한 것이다.4) 악성혼합종은 조직 형태에 

따라 양성 혼합종에서 악성 성분이 기시하는 다형선종유래

암종, 병리학적으로 양성의 소견이나 인접 임파선으로 전이 

및 원격전이를 하는 전이성혼합종양 악성의 성분이 상피세

포암과 육종이 동반하여 발생하는 암육종악성성분이 타액선

을 둘러싸는 피막이나 주위 조직으로의 침습이 전혀 없고 임

상적으로 악성으로의 의미가 없는 비침습적암종으로 나누어

진다. 이중 양성 혼합종에서 악성세포가 기원하는 다형선종

유래암종이 가장 흔한 형태이다. 

BA 

Fig. 5. Histopathologic findings. A：Sagittal section of surgical specimen. B：The tumor shows densly hyalinized stroma. The peri-
pheral portion of tumor shows compressed pleomorphic adenoma component[H&E, ×10]. 

Fig. 6. Histopathologic findings. A：Part of pleomorphic adenoma sh-ows polygonal epithelial and spindle-shaped mesenchymal 
elements[H&E, ×200]. B：Part of adenocarcinoma shows comedo type necrosis and luminal structure[H&E, ×100]. 

A B

Fig. 7. Surgical specimen shows a tumor emboli-filled facial, re-
tromandibular vein(black arrow). 
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다형선종유래암종으로 진단되는 시기보다 대략 10년 전에 

양성 혼합종이 진단되는 점, 오랜 기간 동안(평균기간23.3

년) 종물을 증상으로 보이다 갑작스런 크기 증가 또는 다른 

증상의 발생하는 임상적 양상,7) 진단된지 1년 이내와 5년 

이상된 양성 혼합종에서 DNA 배수성의 차이 등을 통하여 

양성 혼합종에서 암종성 변화를 한다고 추측할 수 있다.8) 악

성 변화를 의심할 수 있는 임상 양상으로는 타액선 부위의 

종괴와 함께 동측 혀의 마비, 감각이상, 통증, 종괴의 크기

가 갑자기 증가하는 경우, 림프절이 촉지되는 경우 등이 있

다. 본 증례의 경우 30년 전 부터 있던 악하선 종물의 갑작

스런 크기 증가만이 악성 변화를 의심할 수 있는 소견 이었

다. 병리조직학적으로는 기존의 다형선종에서 선암종, 미분

화암종, 편평세포암종 등의 악성종양세포로 일부분 혹은 대

부분 치환되어 있으며, 진단기준으로는 비정상적인 파괴적이

고 침습적인 성장, 유사분열, 괴사, 출혈, 이영양성 석회화, 혈

관이나 신경 침윤, 피막의 침윤, 전이 등의 양상을 보이는 악

성 세포를 규명하는 것이다.9) 

악하선에서 일어나는 종양의 대부분은 다형선종이며 악성

일 경우 선양낭성암종과 점액표피양암종 등이 가장 많고 다

형선종유래암종은 비교적 드물다.6) 다형선종유래암종 내의 

악성종양은 선암종, 미분화암종, 편평세포암종의 빈도로 나

타난다.5) 다형성선종기시 선암종은 약 44%로 알려져있다.2) 

다형선종유래암종의 고형 종괴 부분은 자기공명영상의 T2 

조영 증강 이미지에서 중등도 신호 강도를 보인다. 또한 이 

부분은 비정상적으로 큰 핵소체를 가지는 유두상의 상피세

포로 구성되어 있다.10) 본 증례에서도 자기공명영상에서 같

은 소견을 보였으며 병리조직 검사에서도 같은 세포를 관찰 

할 수 있었다. 라미닌(laminin)과 제4형 아교질(collagen IV)

은 다형성선종의 생물학적 진행과 악성 변환의 연관인자로 

생각되어지고 있다.11) Saleh 등은 N-CAM(neural cell ad-
hesion molecule)의 발현이 양성 다형성선종에 비해 다형

선종유래암종에서 감소되며, N-CAM이 다형선종유래암종

의 초기 진단의 보조적 수단으로 사용가능 할 것으로 보고했

다.2) Lewis등은 다형성선종의 악성변화 초기에 p53의 변성

이 보인다고 보고했다.  

다형선종유래암종은 여성에서 더 많은 빈도를 보인다고 

하지만 아직 뚜렷한 성별 우위는 없으며,12) 호발 연령은 50

대에서 60대이고 호발 부위는 이하선, 악하선, 구개, 구순, 부

비동, 비인두, 편도 순이다. 

치료는 수술로서 종양의 광범위 절제를 시행한다. 경부 림

프절 전이가 있거나 크기가 큰 종양의 경우, 악성도가 높은 종

양인 경우에는 치료적 또는 예방적 경부 청소술을 함께 시

행하여야 한다.13) 

다형선종유래암종의 예후는 이하선보다 악하선에 생긴 경

우, 원발성 암종보다는 재발성 암종에서 좋지 않으며, 다형선

종내의 암종 성분이 미분화암종인 경우, 종양절제연이 양성

으로 나온 경우에도 불량하다.4,15) 또한 주위 조직으로 8mm 

이상의 침습을 보이는 경우는 5년 생존율이 50% 이하로 감

소하며,16) 조직학적 소견상 침습적 조직성장, 비정상적 핵분

화, 핵분열, 괴사 및 출혈, 이영양성 석회화, 혈관과 신경의 

침습 등이 불량한 예후를 나타낸다.9) Olsen 과 Lewise등은 

주타액선에 생기는 다형선종유래암종의 3년 생존률은 39%, 

5년 생존률은 30%로 보고하였다.17) 본 증례에서는 종양이 

악하선에 위치하였고 병리조직검사상 고도 악성종양인 저분

화형 다형선종기시 선암종으로 확인되었으며 동측 경부에서 

2개의 임파선 전이와 수술 중 종양 혈전이 악하선 주위의 

안면 정맥과 후하악 정맥으로 침범하는 소견을 보여 정상 정

맥이 나오는 곳까지 충분히 박리후 결찰하여 종괴와 함께 일

괄 절제를 시행한 후 Cisplatin 병합 방사선치료를 시행하였

다. 술 후 6개월까지는 재발의 증후는 없는 상태지만 불량한 

예후를 갖기 때문에 향후 더욱 면밀한 추적 관찰이 필요할 

것으로 사료된다. 
 

중심 단어：다형선종유래암종·악하선·종양 혈전. 
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