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서      론

경화성 다낭성 선종(Sclerosing polycystic adenosis ; SPA)

은 매우 드문 타액선의 양성 질환으로, 1996년 Smith 등에 의

해 처음 보고되었다.1) 현재까지 50여 개의 증례가 보고되고 있

으며, 경화성 다낭성 선종의 병인은 아직 명확히 알려지지 않

았다. 경화성 다낭성 선종의 발생연령은 9세에서 80세까지 다

양한 연령 군에서 보고되고 있으며 평균 발생 연령은 40대이

며, 성별간의 차이는 없다고 알려져 있다.2) 저자들은 62세 여자

에서 좌측 악하선의 악성 종양으로 좌측 악하선 절제술 시행 

후 추적 관찰 중 우연히 발견된 우측 악하선에 발생한 경화성 

다낭성 선종의 1예를 경험하였다. 이 질환은 양성질환이지만 침

샘의 악성 종양과 혼동될 수 있고, 이를 감별하는 것이 중요하

기 때문에 문헌고찰과 함께 보고하는 바이다. 

증      례

62세 여자 환자가 우측 악하선 부근의 무통성 종물로 내원

하였으며 다른 동반된 증상은 없었다. 이학적 검사에서 우측 

악하선 부위에 1 cm 정도의 종물이 촉지되었으며 촉지시 압

통이 동반되어 있었고 다른 주변 림프절의 비대는 관찰되지 않

았다. 종양에 대한 가족력은 없었다. 환자는 내원 3년 전 좌측 

악하선의 무통성 종물로 내원하여 선양 낭성 암종(adenoid 

cystic carcinoma)으로 진단 받은 후 좌측 악하선 절제술 시

행 받았다. 수술 후 방사선 치료(63 cGy, 7주, 총 35회)를 시행 

받았다. 수술 후 1년 간격으로 두 차례의 추적관찰을 위한 양

전자 단층 전신 촬영을 시행하였으며 검사상 병의 재발 및 전

이의 소견은 관찰되지 않았다. 이후 환자 사정 상 추적 소실되

Received : May 12, 2014 / Revised : May 16, 2014
Accepted : May 16, 2014
교신저자 : 박범정, 431-796 경기도 안양시 동안구 관평로 170번
길 22  한림대학교 의과대학 이비인후-두경부외과학교실
전화 : (031) 380-3849 · 전송 : (031) 386-3860
E-mail : pbj426@hallym.ac.kr

대한두경부종양학회지
제 30 권  제 1 호  2014

타액선의 악성 종양과 유사한 악하선에 발생한 

경화성 다낭성 선종 1예

한림대학교 의과대학 이비인후-두경부외과학교실,1 병리과교실2

김지희1·최효근1·김동훈2·박범정1

= Abstract =

Sclerosing Polycystic Adenosis(SPA) of the Submandibular 
Gland Mimicking Malignant Salivary Gland Tumor : A Case Report
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Sclerosing polycystic adenosis(SPA) is a pathology of salivary gland which occurs infrequently. It has a contro-
versial etiology. It is a recently described and extremely rare disease entity. Its reactive, sclerosing and inflam-
matory process is similar to fibrocystic changes and adenosis tumor of breast. Most cases has been reported to be 
occurred within major salivary glands. This disease is frequently confused with other salivary gland carcinomas, 
especially because of its histomorphological similarity. Here, we report a case of SPA within the submandibular 
gland in a 62-year-old woman.
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었다가 2개월 전부터 발생한 반대측에 무통성의 종물로 내원

하였다. 세침흡인검사(FNAC)에서 샘 모양의 상피 세포 군집

이 관찰되었고, 이 상피 세포 군집은 풍부한 세포질(cytoplasm), 

원형의 핵(nucleus)과 불분명한 핵소체(nucleolus)를 가진 세

포들로 구성되어 있어(Fig. 1), 감별질환으로 선양낭포암(ade-
noid cystic carcinoma), 다형선종(pleomorphic adenoma)과 

기저세포종양(basal cell neoplasm)을 고려하였다.

양전자 단층 전신 촬영 검사에서 우측 악하선 부근에 Flu-
deoxyglucose(FDG) 섭취가 증가된 2.3 cm 크기의 종물이 관

찰되었다(Fig. 2). 우측 이하선에 새롭게 발생한 악성 종양 혹

은 반대편 선양 낭성 암종의 전이로 진단하고 병리조직학적 확

진을 위해 수술적 치료를 계획하였다. 환자는 전신 마취 하에 

우측 악하선 절제술을 시행하였다. 종물은 주위 조직과 박리

가 잘되었고 수술 중 우측 경부의 림프절 전이는 관찰되지 않

았다. 수술 후 5일째 특별한 합병증 없이 퇴원하였다. 

육안 검사에서 종물은 난원형으로 경계가 좋고 단단한 회

백색으로 2.2×1.7 cm크기의 종물이었다(Fig. 3). 광학현미경

의 저배율 검사에서 종물은 중심부에 확장된 관들이 있고 변

연부에는 섬유성 격막으로 둘러싸인 소엽들이 관찰되었다. 중

심부의 관들은 원주형 또는 입방형의 상피세포들로 피복되어 

있었다. 소엽들은 유방의 선종(adenosis)과 유사한 구조로 배

열된 증식성의 밀집된 작은 관(duct)들로 구성되었으며 일부

의 관들은 약간 확장된 소견을 보였다. 일부의 상피세포는 과

립상이었고, 만성 염증세포의 침윤이 종물 내 실질에서 관찰되

었다(Fig. 4). 환자는 이와 같은 병리학적 소견으로 경화성 다

낭성 선종으로 확진 되었다. 

추가적인 치료는 시행하지 않았으며, 수술 후 2년째 합병증 

및 전이 및 재발 소견 없이 추적 관찰 중이다.

고      찰

경화성 다낭성 선종은 타액선의 드문 양성 질환으로 현재까

지 병의 발생기전은 명확히 밝혀지지 않았다.1,2) Smith 등은 경

화성 다낭성 선종이 유방의 섬유 낭성 변화(fibrocystic disease)

와 비슷한 특성을 가진 결절성(nodality), 경화성(sclerotic), 염

증성(inflammatory) 병변이라고 보고하였다.1) 또한 초기에 반

응성(reactive), 이후 염증 후 과정(post inflammatory)을 거쳐 

가종양성(pseudo neoplastic) 병변의 특징을 보인다고 하였

다.1) 2010년의 한 보고서에 따르면 경화성 다낭성 선종의 발생

원인으로 Epstein-Barr Virus와의 연관성에 대해 언급되었으

나 경화성 다낭성 선종에서의 Epstein-Barr Virus의 역할에 

Fig. 1. Preoperative fine needle aspiration cytology slide showing 
a cluster of bland epithelial cells with tubular configuration. The 
epithelial cells have abundant cytoplasm.

Fig. 2. Radiologic findings. 18 FDG PET-CT taken before surgery 
shows focal hypermetabolism in right submandibular area.

Fig. 3. Sclerosing polycystic adenosis. It was 2.2×1.7 cm sized, 
light gray, well-margin ovoid mass.

A B
Fig. 4. Histopathology of sclerosing polycystic adenosis of sub-
mandibular gland(A and B). A : The mass shows central dilated 
ducts and lobules surrounded by fibrous septa. It is sharply de-
marcated from the background parenchyma by an indistinct 
capsule. The central ducts are lined by tall columnar or cuboidal 
epithelial cells. B : The lobules composed of proliferative compact 
small tubules reminiscent to adenosis of the breast. Some epithe-
lial cells have cytoplasmic granules. Some tubules are slightly di-
lated. The stroma is infiltrated by chronic inflammatory cells.
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대해서는 아직 논란이 많다.1-3)

경화성 다낭성 선종에 대한 최근의 연구에서는 경화성 다낭

성 선종의 특징으로 단일 클론성 세포 군집(monoclonal cell 

populations)의 증거를 입증함으로써 경화성 다낭성 선종의 종

양적인 특성(클론성 : clonality)을 보고하였으나 클론성의 중

요성은 아직 불확실하다.4) 경화성 다낭성 선종의 종양적인 특

징으로는 세포의 과형성(hyperplastic), 비정형성(atypical), 이

형성(dysplastic) 등이 있다.4)

타액선에 발생하는 경화성 다낭성 선종은 주로 이하선에 발

생하며, 악하선 및 그 외의 소타액선에서는 매우 드물게 발생

한다.5) 또한 국소 림프절 침윤은 매우 드문 것으로 알려져 있

다.1) 종양의 크기는 보통 가장 큰 직경이 0.3 cm에서 11.8 cm 

정도로 알려져 있다.6) 본 예에서는 직경이 2.3 cm 크기였다.

경화성 다낭성 선종이 이전 보고에서 주로 편측에 발생한다

고 알려져 있으며, 본 증례에서도 편측에 발생하였다.1,2,7)

경화성 다낭성 선종의 임상 증상은 주로 해당 타액선 부위

의 점진적인 종창 및 무통성의 종물로 내원하게 되며 때로는 

찌릿찌릿한 느낌이나 통증을 동반하기도 한다.1) 본 예에서는 

특별한 증상 없이 우측 악하선 부위의 무통성 종물로 내원하

였다.

경화성 다낭성 선종은 매우 드물기 때문에 영상 검사의 특징

에 대해서 알려져 있는 것이 아직 없다. 이전 보고에 의하면 경

화성 다낭성 선종은 조영 증강 자기공명영상(T2-weighted 

MRI)에서 고강도 신호(high in signal density)를 보이는 낭

성 형태를 동반하는 타액선의 종물로 보일 수 있다고 알려져 

있다.7,8) 또한, 초음파 검사에서는 저음영(hypoechogenic)의 

경계가 명확한 작은 크기의 낭종들(microcystic lesions)로 관

찰될 수 있다고 보고되고 있다.7,8) 양전자 단층 전신 촬영 검사

는 두경부의 악성종양을 평가하는데 널리 쓰는 검사로 알려

져 있으나 타액선의 악성과 양성 종양을 감별하는데는 제한적

인 검사로 알려져 있다.9) 다형성 샘종(pleomorphic adenoma)

이나 샘 림프종(warthin tumor)같은 양성 종양도 악성 종양

과 비슷한 정도의 높은 FDG 섭취를 보이기 때문이다.9) 본 증

례에서는 내원 1년 8개월 전 시행한 양전자 단층 전신 촬영검

사에서 관찰되지 않았던 2.3 cm 크기의 약한 FDG 섭취를 보

이는 종물이 우측 악하선에서 관찰되었고, 양전자 단층 전신 

촬영검사로 양성인지 악성인지 감별할 수 없었다. 하지만 3년 

전 원격전이를 잘하는 악성 종양인 선양 낭포 암종(adenoid 

cystic carcinoma)으로 좌측 악하선 절제술을 시행했다는 점, 

악하선에서 발생하는 종양의 50%가 악성이라는 점에서 악성 

종양의 가능성을 고려하였다. 

세침흡입검사는 타액선 종양의 수술 전 진단방법 중 진단적 

절제술을 제외하고 가장 진단적 의의가 높은 방법으로, 75~95%

의 정확도와 56~98%의 민감도가 있다.10) 또한 경제적이며 시

행이 간편하고 심각한 합병증이 없으며 환자가 잘 견딜 수 있

고, 결과를 신속하게 알 수 있어 일차적인 검사로 이용된다.9) 그

러나, 영상검사에 비해 침습적이며, 적절한 검체를 얻기 위해 

숙련된 기술이 필요하다. 경화성 다낭성 선종은 타액선의 매

우 드문 질환이며, 타액선 종양의 WHO 분류에 의한 병리학

적 병명이 40여 종류에 이르기 때문에 경화성 다낭성 선종에

서 수술 전 세침흡입검사는 매우 중요하다.2,8) 경화성 다낭성 

선종에서 세침흡입검사상 풍부한 호산성 세포질이 관찰될 수 

있는데 감별해야 할 질환으로는 샘림프종(warthin tumor), 호

산성과립세포종(oncocytoma), 선방세포암종(acinic cell car-
cinoma), 저악성도점액표피양암종(low-grade mucoepider-
moid carcinoma), 다형성종(pleomorphic adenoma), 낭선종

(cystadenoma), 낭선암종(cystadenocarcinoma) 그리고 타액

관 암종(salivary duct carcinoma)를 생각해 볼 수 있다.8) 또

한 종양세포(oncocytic cell)와 혼합된 성숙 림프구(mature lym-
phocyte)가 관찰될 수 있는데, 이는 초기에 샘 림프종(warthin 

tumor)으로 오인될 수 있다.11) 다른 종양성 질환과 대조적으로 

경화성 다낭성 선종의 종양세포는 과립상의 세포질(granular 

vacuolated cytoplasm)와 아포크린성 화생 세포들을 관찰할 

수 있는 것이 특징이다.12)

육안 검사에서는 경계가 명확하며 단단한 종물로, 백색, 회

백색, 황색, 분홍빛 등으로 관찰될 수 있으며, 단단하지 않은 

고무 같은 결절(rubbery nodule)을 포함하는 타액선의 실질

조직(parenchyma)처럼 보인다.1,2)

본 예에서 조직검사 상 종물은 경계는 명확하나 피막이 형

성되어 있지 않으며, 유리질화된 결합조직의 소엽(lobule)들이 

관찰되었다. 

경화성 다낭성 선종은 조직학적으로 다양한 형태로 관찰될 

수 있다고 보고되고 있다.6) 분엽화된 종물(lobulated mass)은 

낭 형태로 확장된 관(duct)과 관 주변으로 꽈리(acinar)의 증

식과 함께 경화성 콜라겐 조직(sclerosing collagenous tissue)

으로 이루어져 있다.6) 또한 확장된 관에서 아포크린 화생(apo-
crine-like metaplasia)및 상피증식(epitherial hyperplasia)을 

관찰할 수 있는 것이 특징이다.1) 이러한 경화성 다낭성 선종의 

조직학적인 특징인 경화(sclerosis), 상피증식(epithelial hyper-
plasia) 그리고 낭성 변화(cystic change)는 유방의 섬유 낭성 

변화(fibrocystic change)의 조직학적 특징과 유사하다고 알려

져 있다.1,6)

경화성 다낭성 선종의 치료는 완전한 변연 절제를 동반한 

수술적인 제거이다.2,11) 지금까지 보고된 병의 재발율은 30%로 

알려져 있다.2) 또한, 경화성 다낭성 선종으로 인한 원격전이나 

사망한 예는 아직까지 보고된 바가 없다.2,6,13) 경화성 다낭성 선

종은 다른 타액선 악성 종양들과 혼동될 수 있고, 임상적 또는 

영상학적인 특징으로는 진단하기 어렵기 때문에, 세침흡인검

사나 조직검사를 통한 병리조직학전인 진단이 무엇보다 중요

하다는 것을 알 수 있었다. 경화성 다낭성 선종의 발생기전과 
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조직병리학적 특징은 아직 명확히 알려져 있지 않다. 앞으로 

경화성 다낭성 선종의 임상적 그리고 병리학적 특징을 더 명확

히 하기 위해서는 경화성 다낭성 선종에 대한 더 많은 연구가 

필요할 것으로 보인다.

중심 단어 : 경화성 다낭성 선종 ·악하선.
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