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서   론 15

타액선 기원의 종양은 크게 이하선, 악하선, 설하선 및 

소분비선 종양으로 분류될 수 있다. 이 중 80%를 차지하는 

이하선 종양은 25%가 악성으로 진단되고 10%를 차지하는 

악하선 종양은 50%에서 악성으로 진단된다. 타액선 종양

의 진단에서 기본이 되는 것은 이학적 검사이며 임상 양상

으로 단단히 촉지되는 무통성, 일측성의 종괴에 신경학적 

증상이 동반된 경우에는 악성을 의심할 수 있다. 

1896년 Küttner에 의해 최초 보고된 Küttner 종양(만성 

경화성 타액선염)은 타액선에 발생한 만성적인 염증 상태

로 정의되는 양성질환으로 상당히 드물게 발견되고 아직

까지 명확한 원인 및 발생기전이 밝혀진 바가 없다. 국내에

서는 10년 전 보고된 1예가 있었으며 비교적 드문 질환이

다.1) Küttner 종양은 임상적으로 무통성의 단단하게 촉지

Received : September 25, 2015 / Revised : October 19, 2015
Accepted : October 31, 2015

교신저자:변형권, 06273 서울특별시 강남구 언주로 211
연세대학교 의과대학 이비인후과학교실, 강남세브란스병원
전화: (02) 2019-3468·전송: (02) 3463-4750 
E-mail : ewell@yuhs.ac

되는 종물을 주소로 하기 때문에 특히 악하선에 발생했을 

경우 악성 종양과의 감별이 어렵다.2) Küttner 종양은 양성 

질환이지만 타액선의 악성 종양과 임상 양상이 비슷하여 

혼동될 수 있고, 이를 감별하는 것이 중요하기 때문에 저자

들이 체험한 악하선에 발생한 Küttner 종양 1예를 문헌 고

찰과 함께 보고하는 바이다.

증   례

 B형 간염 보균자 외 특이 과거력 및 가족력 없는 37세 

여자 환자가 1년 전부터 서서히 커진 우측 악하선 종물 

주소로 내원하였다. 환자는 식사 관련 통증 및 종창 등의 

특이 증상을 호소하지 않았고, 악하선 종물 외 경부림프절 

종대 및 안면신경마비 소견은 보이지 않았으며 종물 촉진 

시 통증은 호소하지 않았다. 이학적 검사상 압통을 동반하

지 않은 유동성의 단단한 우측 악하선이 만져졌으며, 양손 

촉진시 구강 내 특이소견은 없었다. 수술 전 시행한 경부컴

퓨터단층촬영에서 악하선 후하방에 위치한 2 cm 가량의 

경계가 명확한 저음영의 종괴가 관찰되었고 종괴 내부 석

회화 의심 소견 및 조영 증강되는 부분은 없었고 전이성 
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A Rare Case of Küttner Tumor Originating from Submandibular Gland 

Byeong Il Choi, MD1, Min Seok Kang, MD1, Min Ki Kim, MD1, 
Beom Jin Lim, MD2, Hyung Kwon Byeon, MD, PhD1
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Küttner tumor is a benign inflammatory disease of the salivary gland that clinically mimics a malignant tumor 
because of its presentation as a unilateral painless hard mass. However the precise cause of this disease is still 
unknown. Pathologically, it is characterized by infiltration of IgG4-positive plasma cells. Also, it is accompanied 
with an elevated level of plasma IgG4. We report one case of Küttner tumor of the right submandibular gland in 
a 37 year old woman.

KEY WORDS : Küttner tumorㆍChronic sclerosing sialadenitisㆍIgG4-positive plasma cell.
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경계성 림프절 역시 확인되지 않아 악성 가능성이 높지 

않음을 알 수 있었다(Fig. 1). 시행한 경부초음파 결과 2 

cm의 저에코성 종괴로 관찰되었고, 세침흡인세포검사에

서 혼합성 염증세포 외 악성세포 등의 특이소견은 없었다

(Fig. 2).

 우측 악하선의 혼합성 종양 혹은 낮은 확률의 악성 종

양이 의심되어 전신마취하에 우측 악하선 절제술을 시행

하였다. 종괴의 크기에 맞춰 경부에 횡절개를 시행 광경근

하 피판을 거상 후 종괴를 노출시켰다. 악하선의 종괴로 

의심되는 부분은 매우 딱딱하게 촉진되었으며 그 외 특이

소견은 없었다. 안면동맥 기시부 결찰 후 단단한 악하선 

종물은 주변 조직과의 유착이 없이 비교적 잘 분리되었고 

설하신경은 보존하였다(Fig. 3). 악성의 가능성을 확인하기 

위해 수술 중 시행한 동결절편검사 상 종양으로 의심되는 

부분은 없었고 석회화를 동반한 혼합성 염증세포만 관찰

되었다. 술 후 시행한 병리검사에서 두꺼운 섬유성 띠 형성

에 의한 샘조직의 위축이 관찰되었고, 섬유성 띠 및 위축된 

샘조직 내에 광범위한 형질세포의 침윤이 관찰되었다. 침

윤한 형질세포의 세포질은 IgG4 면역조직화학염색에 양

성 반응을 보였으며 이러한 세포가 고배율 시야당 200개 

이상 관찰되었다(Fig. 4).

환자는 술 후 5일째 배액관 제거 후 퇴원하였으며, 술 

후 4개월 째 특이소견 없이 외래 추적관찰 중이다. 

고   찰

Küttner 종양은 1896년 Küttner에 의해 처음 보고된 이후 

1977년 Seifert and Donath에 의해 조직병리학적으로 타석

의 발생과는 관계 없는 악하선의 강한 림프구의 침착 및 

섬유화라고 보고된 바 있다.2) 그들은 병의 조직병리학적 

진행소견에 따라 4가지 단계로 구분하였다. 제1단계는 림

프구 침윤을 동반하는 국소적 만성 염증, 제2단계는 명백

한 섬유화, 제3단계는 분비샘 실질의 감소와 경화소견, 제4

단계는 엽 구조물의 파괴 및 타액선의 경화가 발생하는 

것으로 구분하였다.3)

Küttner 종양의 진단은 병변을 포함한 타액선의 절제 생검

을 통해 병리학적으로 내려지며 더 이상의 치료는 필요하지 

않다.4,5) 비슷한 임상양상을 보이는 감별진단으로 Mikulicz 

병, Sjögren’s 증후군, Castleman병 등이 있다. 최근 Mikulicz 

병은 Küttner 종양과 비슷하게 높은 혈청 IgG4수치를 보이

는 질병의 spectrum으로 생각되고 있다.6) 그러나 Sjögren’s 

증후군은 특이 자가항체를 보이는 점,7) Castleman병은 증

가된 혈청 인터류킨-6 및 혈관표피성장인자(vascular endo-

thelial growth factor) 수치와 인간헤르페스바이러스 8형의 

감염이 확인되는 점8) 등에서 각각 차이가 있다. 또한 점막 

연관성 림프조직 림프종이 연관될 가능성이 증례보고를 

통해 제시되고 있으나 악성으로 진행한다는 뚜렷한 증거

는 없다.9)

Fig. 1. Preoperative Neck CT : About 1.5 x 2.0cm sized well-de-
fined low density mass lesion in right submandibular gland 
(Arrow).

Fig. 2. Preoperative Neck sono : About 1.8 x 1.7cm sized hypo-
echoic lesion in right submandibular gland (Arrow).

Fig. 3. Gross photograph of specimen.
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2005년 Kitagawa는 12명의 환자군에서 Küttner 종양을 

타석이 동반되지 않으며 높은 혈청의 IgG4수치를 보이며 

강한 IgG4양성 형질세포가 조직 침착되는 질환이라 보고

하였다.10) 이와 비슷한 임상양상으로 높은 혈청의 IgG4수

치와 동반된 강한 IgG4양성 형질세포의 침착이 췌장에서 

나타나는 경우,11) 담관염으로 나타나는 경우,12) 후복막의 

섬유화 및 신장염에서 나타나는 경우,13) 갑상선염으로 나

타나는 경우가14) 각각 보고된 바 있으며 최근 이러한 양상

의 질병을 스펙트럼으로 생각하여 IgG4연관질환이라 부

르고 있다.15) 이 같은 바에 비추어 자가면역질환으로 간주

하여 스테로이드 등의 보존적 치료도 시도되고 있다.10) 

이와 같은 전신 질환의 동반여부를 확인하기 위해 본 증

례에서는 수술 후 혈청 IgG4 수치를 확인하였지만 증가되

어 있지 않았다. 또한 환자는 악하선 에 촉지되는 종괴 외 

특이 국소 및 전신 호소 증상은 없었다.

2015년 Furukawa 등은 44명의 Küttner 종양 환자군을 타

석이 동반된 경우와 동반되지 않은 경우로 나누어 각각을 

비교, 타석이 동반되지 않은 군에서는 IgG4양성 형질세포

의 침착이 관찰되며(87.5%) 또한 IgG4 연관질환의 병력이 

있음을 확인하였고(12.5%), 타석이 동반된 군에서는 IgG4 

양성 형질세포의 침착이 관찰되지 않으며(0%) 또한 IgG4 

연관질환의 병력도 없었다(0%)고 보고하였다.15)

10 년 전 국내 보고되었던 증례와 본 증례에서 공통적으

로 두꺼운 섬유성 띠 형성에 의한 샘조직의 위축이 관찰되

었다. 그러나 10년전 보고 예는 술 전 타석이 동반되어 있

었고 술 후 CD8 양성인 세포독성 T 림프구의 조직학적 

침착이 관찰되었다.1) 이에 반해 본 저자가 경험한 1예에서

는 술 전 타석이 동반되어 있지 않았고 술 후 IgG4 양성 

형질세포의 침착이 관찰되었다. 

이와 같은 바로 미루어 보았을 때 본 저자들이 경험한 

증례는 과거 국내 보고된 예와는 조직학적으로는 구분된

다. 또한 그런 차이점을 술 전 타석의 동반 여부를 통해 

짐작할 수 있을 것으로 추측해 볼 수 있다. 혈청 IgG4수치 

또한 단서가 될 수 있으며 일측성 악하선의 종괴를 주소로 

내원하여 악성 병변을 감별하기 위한 도구가 될 수 있을 

것으로 사료된다. 하지만 이런 임상적, 조직학적 차이가 

가지는 의미를 밝히기 위해서는 추후에 보다 많은 예를 

확인하여 지속적인 연구가 필요할 것이다.

중심 단어：Küttner 종양ㆍ만성 경화성 타액선염ㆍIgG4 
양성 형질세포.
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Fig. 4. A: Marked lobular atrophy and fibrosis associated with lymphoplasma cells infiltration (H&E, x40). B: Lymphoplasma cells infiltra-
tion within lobule (H&E, x400). C: Lymphoplasma cells infiltrating septal fibrosis (H&E, x400). D: Immunohistochemistry for IgG4 (x400)
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