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Metastasizing pleomorphic adenoma is a rare condition of metastasis from a histologically benign 
salivary gland tumor. It usually occurs after multiple local recurrences, between 3 to 52 years af-
ter the occurrence of the primary lesion. No histologic or molecular parameters exist at the pre-
sent time that could predict the development of metastasis in these neoplasms. Also, there is no 
definite treatment protocol available in cases of widespread metastasis. We report a case of me-
tastasizing pleomorphic adenoma presenting with aggressive recurrence and multiple bilateral lung 
metastases that resulted despite surgery and chemotherapy. Clinical aspects of this disease is dis-
cussed. Korean J Otorhinolaryngol-Head Neck Surg 2010;53:320-3
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서     론 
 

다형 선종은 타액선의 양성 종양 중 가장 흔히 빈발하는 

것으로 주로 이하선과 악하선에서 발생한다.1) 조직학적으

로 상피세포성분, 근상피세포, 점액성 및 연골성의 간엽조

직성분 등이 아주 다양하게 나타나는 것이 특징적으로 다

형 선종은 혼합종이라고도 명명된다.2,3) 때때로 상피세포가 

단독으로 또는 간엽조직과 함께 악성전환이 일어나 각각 다

형선종 유래암종 또는 암육종으로 진행되기도 하는데 이러

한 악성화는 약 2~9%로 보고되고 있다.4) 그 중 조직학적

으로는 양성이지만 전이를 보이는 전이성 다형 선종은 극히 

드문 질환이며 아직까지 종양의 특성에 대해 자세히 보고된 

바가 없다.5) 국내에서는 2007년 Cho 등6)에 의해 1예가 보

고되었으며 이는 다형성 선종의 완전 절제 22년 후 국소 재

발 없이 경부로 전이되는 완만한 진행을 보였으며 추가로 

시행한 경부절제술 후 재발 없이 좋은 경과를 보였다. 이

와는 달리 저자는 수술과 항암화학요법에도 반응을 보이지 

않고 급격한 진행과 재발을 보이는 다발성 폐 전이를 동반한 

전이성 다형 선종 1예를 경험하였기에 문헌고찰과 함께 보

고하고자 한다. 

 

증     례 
 

74세 여자 환자로 약 2년 전부터 좌측 이하선 부위에서 

촉지되다가 6개월 전부터 크기 증가를 보이는 종물을 주소

로 내원하였다. 환자는 과거력상 특이 소견이 없었으며 신

체 검사에서 좌측 이하선 부위에 2×2 cm 크기의 무통성

의 단단하고 고정된 종물이 촉지되었다. 경부 전산화 단층 

촬영에서 좌측 이하선내에 3×3 cm 크기의 경계가 불분

명한 종물이 관찰되었으며 내부에 저 음영 부위를 동반한 주

변부의 조영 증강 소견을 보였다(Fig. 1). 술 전 시행한 흉

부 방사선 검사에서 특이 소견은 관찰되지 않았다. 세침 흡인 

세포 검사상 다형 선종으로 확인되어 전신 마취하에 좌측 이

하선 천엽 절제술이 시행되었다. 수술 소견상 3×3 cm 
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크기의 종물이 관찰되었으며, 안면 신경의 모든 분지들과 

강하게 유착되어 있었으나 비교적 피막이 잘 형성되어 신

경이 손상되지 않도록 주의하면서 종물을 포함한 이하선 천

엽을 완전히 제거하였고, 절개 부위는 단순 봉합을 시행하

였다. 적출된 종물은 회백색으로 주변조직과의 경계가 분명

하였고 내부에 1.7×1 cm 이하의 다수의 낭성 변화가 관

찰되었고 내부에는 연한 갈색의 점액성 물질을 함유하고 있

는 전형적인 다형 선종의 소견을 보였다. 병리 조직학적 검

사에서는 섬유양 기질내에 상피세포성분의 증식이 관찰되

는 혼합종의 소견이었다(Fig. 2A). 환자는 특이한 합병증 

없이 술 후 5일째 퇴원하였다. 술 후 8개월째 환자는 이전 

수술 부위에서 촉지되는 종물을 주소로 외래에 내원하였고 

경부 전산화 단층 촬영상 좌측 전, 후이개부와 이하선 심엽

부위에 각각 1×1 cm, 0.5×0.5 cm, 1.5×2 cm 크기의 다

발성의 주변부의 약한 조영 증강을 보이는 저음영 종물이 

관찰되었다(Fig. 3). 좌측 후이개부 종물의 절제 생검에서 

다형 선종으로 진단되었으나 재수술 필요성 설명하고 추적 

관찰하기로 하였다. 하지만 한달 후 종물은 급격히 크기가 

증가하여 좌측 후이개부는 물론 외이도 내부까지 확장되었

으며 양전자 방출 단층 촬영 및 흉부 전산화 단층 촬영상 양

측 폐야에 다발성 폐전이가 의심되는 소견을 보였다(Fig. 4). 

전신 마취하에 좌측 이하선 전 적출술 및 외이도 종물 제

거술을 시행하고 흉부외과에서 비디오 흉부 수술을 통한 좌

측 폐 하엽의 절제 생검을 시행하였다. 재수술시 안면신경 

Fig. 1. Preoperative axial view of contrast-enhanced neck com-
puted tomography shows 3×3 cm sized solid, heterogenously
hypoattenuating and partially enhanced mass on the left parotid
gland with peripheral rim enhancement (arrow). 

Fig. 2. Microscopically, postauricu-
lar mass shows proliferation of epi-
thelial cells in the fibromyxoid stro-
ma consistent with pleomorphic ad-
enoma (H&E stain, ×200)(A). Also,
Lung mass shows the same pathol-
ogy compared with the postauricu-
lar mass (H&E stain, ×100)(B). 

A B

A B

Fig. 3. Eight months after superficial
parotidectomy, axial view of contrast-
enhanced Neck Computed Tomog-
raphy. Shows masses extended to
the left external auditary canal (A).
Shows multiple small solid, heteroge-
neously hypoattenuating masses of
the left parotid gland with mild peri-
pheral rim enhancement (B). 
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보존을 위하여 NIM-II를 이용한 안면신경 모니터링하에 

수술을 시행하였다. 수술 소견상 이하선과 외이도의 종물

은 이전과 비슷하게 피막이 잘 형성되어 주변조직과의 경

계는 분명하여 안면신경과의 유착이 없었고 비교적 단단히 

촉지되어 안면신경 손상 없이 완전히 제거 가능하였다. 좌

측 폐 하엽에서 분리된 종물도 이하선과 외이도의 종물과 

같은 다형선종의 조직학적 소견을 보였다(Fig. 2B). 환자

는 술 후 2일 째 후이개 부위에 혈종소견이 보였지만 부분 

마취하에 혈종을 즉시 제거하였고 지속적인 3세대 세파계 

항생제 투여로 호전 양상을 보여 술 후 13일째 퇴원하였

다. 이후 특별한 문제 없이 추적관찰 중이었으나 한달 후 

환자는 이전 수술부위에서 촉지되는 종물을 주소로 다시 

내원하였다. 경부 전산화 단층 촬영상 이전의 수술로 이하

선은 확인할 수 없었으며 주변부에 약한 조영 증가를 보이

는 다수의 작은 저음영의 종물들이 좌측 이개부와 측두골 

주위에 전체적으로 퍼져 있는 양상으로 종양의 일부는 부인

두강까지 침범하는 소견을 보였다(Fig. 5). 또한 흉부 전

산화 단층 촬영상 다발성 폐결절의 크기와 수가 증가한 상

태였다. 혈액종양내과와의 협진하에 adriamycin과 cisplat-
in의 병합요법으로 세 차례 항암화학요법을 시행하였으나 이

하선 부위 종물과 전이된 폐 병변은 크기 증가는 보이지 않

으나 호전이 없는 상태로 재수술 후 방사선 치료를 시행할 

계획이다. 

고     찰 
 

다형 선종의 악성 형태인 악성 혼합종에는 다형선종 유래

암종, 암육종, 전이성 다형 선종이 있다.6,7) 제일 많은 제 1

형은 다형 선종의 상피세포가 악성화하여 다형 선종에서 암

종이 발생하는 경우로 이 때를 다형선종 유래 암종이라고 한

다.7) 제 2형은 다형 선종의 상피성분과 결합조직성분이 함

께 악성화하는 경우로, 이 때는 암종이 함께 골육종이나 연

골육종과 같은 육종이 동시에 존재하는 양상을 보여, 이 경

우를 암육종이라고 한다.7) 제 3형인 전이성 다형 선종은 조

직학적으로는 양성이나 전이를 하는 경우로, 1942년에 처

음 발표되어 현재까지 전세계적으로 약 80예 정도만이 보고

될 정도로 매우 드문 것으로 알려져 있다.8) 전이성 다형 선

종은 조직학적으로 세포의 악성도가 명확히 관찰되는 다형

선종 유래암종이나 암육종과는 기타 다른 면역조직화학염

색 없이 쉽게 구분할 수 있으나 유사한 조직 소견을 갖는 양

성 다형 선종과는 구분할 수 있는 진단 방법이 아직까지 알

려져 있지 않다.8,9) 

대부분의 전이성 다형 선종은 임상 증상이 없는 경우가 

많으며 대개 진단은 전이가 확인된 이후 후향적으로 이루

어지고 경부로 전이될 경우 경부 종물이 주 증상이다.9) 전

이된 병소의 종양은 양성 상피와 기질 성분으로 이루어져 

있으며 조직학적으로 원발 부위와 동일하다.9) 전이성 다형 

A B

Fig. 4. Eight months after superfi-
cial parotidectomy, axial view of pos-
itron emission tomography CT and
spiral chest computed tomography.
Axial view of positron emission to-
mography CT shows hypermetabo-
lic lung nodule (standard uptake val-
ue max=3.10) on right lung field (ar-
rowhead)(A). Axial view of spiral
chest computed tomography. Shows
smooth margined, solid nodule on
both lung field (arrow)(B). 

A 

Fig. 5. One month after total paro-
tidectomy, axial view of contrasten-
hanced neck computed tomogra-
phy. Shows masses extended to the
left parapharyngeal space (A). Shows
2×1 cm sized solid, heterogeneou-
sly hypoattenuating mass with pe-
ripheral rim enhancement (B). B
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선종을 보고한 문헌을 살펴보면 전이 병소는 원발성 다형 

선종의 진단 후 3~52년의 기간 내에 발견되며, 보통 적어

도 2개 이상의 다발성 국소 재발이 보인 이후에 발생하였

다.8,9) Cho 등6)의 증례에서도 원발성 다형 선종의 수술 22년 

후에 전이 병소가 발견되는 완만한 진행을 보였다. 하지만 

본 증례는 좌측 이하선 천엽 절제술 시행 8개월 후 국소 재

발과 함께 폐 전이를 동시에 보였으며 재수술 시행 한달 후 

또다시 국소 재발과 폐전이 병변의 증가를 보인 예로 이전

의 보고와는 다르게 급격한 재발과 진행 양상을 보였다.  

일반적으로 성별과 나이에 따른 발생 빈도는 유의한 차

이가 없었다.8,9) 원발성 병소는 대부분 이하선(75%)이었으

며 악하선(15%)과 소타액선(10%) 순으로 발생하였다. 뼈

(45%)가 가장 호발하는 전이 병소였으며 그 다음으로는 

두경부(43%), 폐(36%) 순이었다.9) 그 외에도 림프절, 구

강, 인두, 피부, 간, 후복막, 신장, 중추신경계에서도 전이

를 보였다.9) 전이성 다형 선종의 전이 기전은 아직 더 많은 

연구가 필요하지만 혈행성 전이 가설이 가장 유력하다.5) 일

부에서는 종양세포가 인두로 흡인되어 폐 전이가 발생할 수 

있다고 주장하고 있지만10) 대부분의 증례에서 수술 후 발

생했다는 점에서 불완전한 절제에 의한 종양세포의 혈행성 

전이 가설이 가장 유력하다.5) 본 증례에서도 이하선 천엽 절

제술 시행 8개월 후 국소 재발과 함께 폐 전이가 발생하였

으며 재수술 1개월 후에는 전이된 폐 병변들이 더욱 진행

하는 양상을 보였다. 서서히 성장하고 오랜 기간 동안에도 주

위 조직과 구분되는 종양의 특징 때문에 외과적 절제가 비교

적 쉽게 시행될 수 있으나 첫 수술시 피막이 파열되지 않도록 

세밀하게 박리하고 적절한 변연을 포함시켜 완벽하게 절제하

는 것이 중요하다 하겠다. 수술적 치료 외에 현재까지 방사선

이나 항암치료는 거의 효과가 없는 것으로 알려져 있다.11) 

임상적으로 전이성 다형 선종은 저 등급 악성 종양으로 간

주된다. 약 20%의 치사율이 보고되었고 5년 무병 생존율과 

질병관련 생존율은 각각 58%, 50%로 보고되고 있다.9,12) 

원발병소 진단 첫 10년 이내 전이가 된 경우, 다발성의 전

이 병소를 보인 경우 예후가 불량하였다.12) 

전이성 다형 선종은 질환의 희귀성으로 아직까지 임상 양

상이나 치료 방법에 대해 알려진 바가 거의 없으며 장기간

의 추적관찰에 대한 자료도 극히 부족한 상황이다. 본 증례

는 이전의 보고와는 다르게 빠른 임상 양상을 보인 전이성 

다형 선종의 드문 예로 보다 면밀한 추적관찰이 필요할 것

으로 사료된다. 또한 다형 선종으로 진단된 환자에서 국소 

재발을 보이는 경우 전이성 다형선종의 가능성을 염두해 두

고 추적관찰 시 정확한 신체 검사와 함께 정기적인 흉부방사

선 검사가 시행되어야 할 것이다. 
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