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서      론

경부 림프절은 원발 부위 미상암이 발견되는 가장 흔한 부

위 중 하나이며, 일반적으로 경부 림프절 전이로 진단된 환자

의 약 5~10% 정도가 진단 당시 원발 미상인 것으로 알려져 있

다.1) 경부 림프절 중 Level I, II, III, V는 일반적으로 두경부암

의 전이와 관련 있는 반면에 Level IV의 경우는 쇄골 아래쪽 

장기의 원발암으로부터 전이가 발생한 경우가 많다.2) 원발 병

소의 진단을 위해서는 주의 깊은 신체진찰과 함께 내시경을 통

한 두경부 점막 부위의 검진과 영상학적 검사, 조직 검사 등이 

필수적이며,2) 양전자 단층 촬영을 시행하는 경우 고식적인 진

단 검사 후에도 원발 부위가 발견되지 않은 환자의 약 20~50% 

정도에서 추가적으로 원발 부위를 밝힐 수 있는 것으로 발표

된 바 있다.3) 원발 부위 미상암의 가장 흔한 조직 병리 진단은 

편평세포암종으로 흔한 원발 부위는 편도, 하인두, 설근부 등

이다. 선암종이면서 경부의 하부에 림프절 비대가 있을 경우

에는 흉부 및 복부 장기들, 특히 폐, 식도, 위, 난소 등에 대한 

검사가 필요하다.4) 하지만 림프절에 대한 조직검사 결과 편평

상피암종 또는 선암종이 아닌 비전형적인 악성 세포가 발견되

는 경우 원발부위의 진단이 어려운 경우가 있다. 

저자들은 원발부위 미상암으로 오인되었으나 추가 수술로 

확진된 이하선 림프상피암종(lymphoepithelial carcinoma 

of the parotid gland)의 증례를 경험하였기에 문헌고찰과 함

께 보고하는 바이다. 
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Lymphoepithelial Carcinoma of the Parotid Gland, Mimicking Malignancy 
of Unknown Origin(MUO) in the Head and Neck
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Neck mass is a common manifestation from head and neck malignancy, most of which come from mucosal 
squamous cell carcinomas in the upper aero-digestive tract. However, once aspiration cytology suggests atypical 
malignant cells in the neck mass rather than metastatic squamous cell carcinomas, it is confusing to decide the 
adequate diagnostic work-ups and treatment planning. Here, we report a 29-year-old woman presenting with a 
growing neck mass mimicking malignancy of unknown origin, which was finally diagnosed as primary lympho-
epithelial carcinoma in the parotid gland with multiple metastases to the lymph nodes. The patient underwent 
comprehensive neck dissection and total parotidectomy and the adjuvant radiation treatment was given. Our re-
port highlight that the primary salivary gland cancer should be considered as the potential tumor origin in case of 
malignancy of unknown origin in the head and neck region and neck mass suggestive of atypical carcinomas.

KEY WORDS：Lymphoepithelial carcinomaㆍSalivary gland tumorㆍParotid glandㆍMalignancy of unknown 
origin.
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증      례

29세 여자 환자가 내원 10개월 전 발견하였으며 1개월 전부

터 커지는 경부 종괴(Left level II)를 주 증상으로 병원을 방

문하였다. 타병원에 처음 내원 당시 환자는 통증이나 안면 마

비의 증상은 없었으며, 인후두 내시경 검사에서 두경부 점막 

병변은 발견되지 않았다. 타병원에서 경부 종괴에 대하여 세침 

흡인 검사를 시행하였고 그 결과 특징적이지 않은 상피양세포

(atypical epithelioid cell)라는 결과를 얻었다. CT 결과 좌측 

상경부와 이하선 하부에 다발성 림프절 비대 소견이 관찰되었

다(Fig. 1A). 이에 대하여 타병원에서 진단적 목적의 경부 림프

절 절제 생검을 시행하였고 그 결과 전이성 미분화 암종(me-
tastatic undifferentiated carcinoma)가 확인되었다. 

추가 PET/CT검사에서는 좌측 이하선에 원발 이하선 종양

으로 생각되는 focal metabolic lesion (SUVmax=3.9)과 함께 

좌측 경부절 Level I과 II를 따라 몇 개의 focal hyper-meta-
bolic lesion(SUVmax=4.9) 관찰되었다(Fig. 1B) 자기공명영

상 검사 에서는 T1 영상에서 좌측 이하선에 저 신호강도의 결

절형 종괴가 관찰되고, T2 fat suppression 영상에서는 고 신

호강도의 결절형 종괴와 함께 주변 림프절 비대가 관찰 되었다

(Fig. 1C). PET/CT 검사와 자기공명영상 검사 결과 주변의 림

프절 비대 소견을 제외하고는 이하선 종괴의 악성여부가 불투

명한 상태로 이에 대하여 초음파 유도 하 세침흡입검사를 시

행하였으나 정확한 진단을 얻을 수 없었다(non-diagnostic). 

결과를 종합하였을 때, 원발 병소는 확실치 않았으나 이하선 

종양이 의심되는 상황으로 이전의 림프절 절제생검 수술 이

력을 고려하였을 때, 추가적인 core biopsy를 시행하지 않고 

조기의 진단 및 치료적 목적의 수술을 계획하였다. 

본 환자에 대하여 좌측 이하선 전 절제술 및 이전 생검 부

위 피부 절제를 포함하는 변형 근치 경부 림프절 절제술을 시

행하였다. 수술 소견 상 이하선 종괴는 안면신경으로의 침윤 

없이 이하선 천엽에 위치하고 있었으며 이에 대한 동결 절편 

검사에서는 이하선 악성종양 및 경부전이가 진단되었다. 이하

선 종괴에 대해서 주변 이하선 조직과 이하선 주위 림프절을 

포함하는 이하선 전 절제술을 시행하였으며, 동결 절편 검사 

결과 이하선의 악성종양이 진단됨에 따라 추가적인 panen-
doscopic biopsy는 시행하지 않았다.

최종 병리조직학적 검사 결과, 1.4×1.0 cm 이하선 원발의 이

하선 림프상피암종으로 진단되었으며, margin은 모두 음성이

며 이하선 내, 이하선 주위 및 level II 림프절 전이가 확인되었

다(Fig. 2A). 또한, 조직 내 유전자검사(in-situ hybridization)

에서 Epstein-Barr virus가 검출되었다(Fig. 2B). 수술 후 환

자는 안면 신경의 하악분지의 경미한 마비가 관찰되었으나 다

른 특별한 문제 없이 회복되었고, 원발 부위와 경부에 59.4 Gy 

(총 27회)의 방사선 치료를 시행하며 경과 관찰 중이다.

A B C
Fig. 1. Radiologic Figures. A : Preoperative axial CT scans. A contrast enhanced CT axial view shows multiple LN enlargements in left 
level II and a small mass with vague delineation of border in left parotid gland(arrow). B : PET-CT shows focal hyper-metabolic 
lesion(SUVmax=3.9) in left parotid gland and several focal hyper-metabolic lesion(SUVmax=4.9) along left cervical lymph nodes. C : 
Axial T1 contrast enhanced MRI delineates a left intra-parotid gland tumor showing a low signal intensity. 

A B
Fig. 2. Pathologic Findings. A : Microscopic view shows epithelial cells and nests with significant atypia, some of which form irregular 
organoid structures. Interspersed lymphoid cells are mainly lymphocytes with some plasma cells. B : In situ hybridization for detection 
of Epstein-Barr virus(EBV) by using EBV-encoded RNA. EBV-positive signals were observed in carcinomatous areas.
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고      찰

침샘기원의 종양은 보고에 따라 다르나 유병율이 두경부 종

양의 3~12% 이내로 알려져 있으며 이 중 이하선 종양이 가장 

흔하다.5) 이하선 종양은 약 80%는 양성이고 20% 정도는 악성

이지만 예외적으로 에스키모 인들에게서는 60%가 악성이며 대

부분 림프상피암종이다.6) 림프상피암종은 림프구와 형질 세포

가 풍부한 침습적 염증과 섞인 거대한 비전형적 상피 세포로 

구성되어 있다.6) 이하선 림프상피암종은 비인두에서 발생하는 

림프상피암종과 같은 종류로 생각되며 세계보건기구(World 

Health Organization) 분류상 type 3 비인두암과 유사하며 비

인두 림프상피암종과 마찬가지로 Epstein-Barr virus가 주요 

병인으로 생각되고 있다.7) 또한 림프상피암종은 비인두 외에도 

후두, 편도, 폐, 위장, 가슴, 방광, 난소, 자궁 경부 등 다양한 장

기에서도 발생 할 수 있다. 역학적으로는 남성 보다 여성에게서 

잘 발생하며 서양인보다는 에스키모인 또는 아시아인에게서 

호발하는 것으로 알려져 있다.7,8)

이하선 림프상피암종은 약 40% 정도에서 주위 림프절 전이

가 발견되며, 약 20%에서 폐, 간, 뼈로 원격전이를 하는 것으로 

알려져 있다.9) 이하선 림프 상피 암종의 치료는 수술 단독으로

는 충분한 경계를 얻기 어렵기 때문에 수술 후 방사선 치료를 

함께 하는 것이 국소적인 종양의 재발 방지를 위하여 효과적

인 것으로 알려져 있으나 아직 항암제의 효과에 대해서는 명

확히 밝혀진 것이 없다.10) 예후에 대해서는 보고된 증례들이 충

분하지 않아서 정확히 예측할 수는 없으나, 수술과 방사선 치

료 성적은 5년 생존율이 66~85.6% 정도로 다른 미분화암종

에 비하여 예후가 좋은 것으로 보고되고 있다.11) 이러한 원인으

로는 종양 내 림프구들에 의한 면역 반응, 방사선에 비교적 감

수성이 높은 종양 특징 때문으로 생각된다.12)

원발부위 미상암이 경부 림프절 전이로 나타나는 경우 편평

세포암종이 가장 흔하며, 선암, 미분화 암종, 림프종, 악성흑색

종 순이다.2) 진단을 위한 첫 번째 단계는 자세한 병력 청취와 

면밀한 신체 진찰이며, 경부 림프절에 대한 진찰뿐만 아니라 

내시경을 통한 두경부 점막의 전반적인 검사가 필요하다. 신체 

진찰 상 경부 림프절 비대 외에 특이 소견이 발견되지 않는다

면 세침 흡인 검사를 시행하여 경부 림프절에 대한 잠정적 진

단이 요구된다. 반복 시행한 세침 흡인 검사에서 비진단적인 결

과가 나온다면 절제 생검을 고려할 수 있으며, 생검 시 수술실

에서 동결 절편을 이용한 조직 확인과 경부 림프절 절제술 가

능성을 염두에 두어야 한다.13) 전산화단층촬영, 자기 공명 영상, 

양전자 단층 촬영 등 영상 검사를 고려 해 볼 수 있으며 신체 

진찰 상 특이 사항이 없는 환자에서 영상 검사로 병변을 확인 

하게 되는 경우는 약 5~43%로 알려져 있다.14)

본 증례 환자는 경부림프절 비대에 대하여 1회의 세침흡인 

검사와 전산화단층촬영 이후 경부림프절 절제 생검을 시행 받

았다. 절제 생검 이후 악성 종양의 림프절 전이가 확인 되었다. 

이후 시행한 영상 검사에서 두경부 구강 및 인후두 원발 부위

는 관찰되지 않았고 이하선의 종양은 추정되었으나 확진 되지

는 않은 상황이었다. 따라서, 이전 생검 부위 피부 절제를 포함

하는 경부 림프절 절제술과 이하선 종양에 대한 수술을 시행

하였다. 경부 림프절 비대에 대하여 세침흡인검사에서 비진단

적 결과가 나왔을 경우 우선 세침 흡인 검사를 재시도하여 보

거나, 빠른 진단을 위하여 경부 림프절 절제 생검을 고려 할 수 

있다. 하지만 앞에서 언급하였던 것처럼 절제 생검 시에는 반

드시 동결 절편을 통한 병리 확인과 그에 따른 경부 림프절 절

제술을 같이 고려하는 것이 필요하겠다. 

본 증례에서 이하선 종양이 영상검사에서 확인되었음에도 

불구하고 술 전 경부림프절 전이의 원발 종양으로 확진하지 

못하였는데, 이는 영상검사 상 이하선 원발의 악성을 시사하

는 소견이 없었고 세침흡인검사가 진단적이지 못하였기 때문

이다. 침샘 기원 종양에서 세침흡인검사의 악성 진단의 정확

도는 약 90% 정도로 높으나 여전히 3~10.3%의 종양에서는 

정확한 진단을 내릴 수 없으며(non-diagnostic), 4~25%에서

는 잘못된 진단을 내리게 되기도 한다.15) 이는 침샘 종양에서

의 세침흡인검사의 낮은 민감도(약 80%)에 기인하며,15) 세침

흡인검사에서 non-diagnostic의 결과를 얻었을 경우에는 core 

biopsy의 시행을 고려해볼 수 있을 것이다. 본 증례에서는 1회

의 세침흡인검사에서 non-diagnostic의 결과를 얻었으나 임

상적으로 이하선 주위 림프절비대 소견이 관찰되며 이전에 타

병원에서 림프절 절제생검의 이력을 가지고 있기 때문에, 빠른 

진단 및 치료를 위하여 수술 중 동결절편을 통한 조직의 확인 

및 이하선 절제술을 시행하게 되었다.

결      론

본 증례는 원발 부위 미상의 경부 림프절 전이 소견으로 추

가 수술에 의하여 이하선 림프상피암종이 진단되었다. 두경부 

원발 부위 미상암의 경우 대부분 편도, 하인두, 설근부가 주요 

원발 부위이지만, 본 증례와 같이 세침흡인검사에서 명확한 전

이 편평세포암종이 보이지 않는 경우, 이하선 부위 원발암에 

의하여 전이가 발생할 수 있다는 점을 염두에 두어야 하며, 이 

경우 진단 및 치료 목적의 이하선 절제술을 시행하는 것을 고

려해볼 수 있겠다.

중심 단어 : 림프상피암종 ·침샘종양 ·이하선 ·원발미상암.
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