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서      론

Sclerosing polycystic adenosis(SPA)는 드문 타액선 질환으

로 1996년 Smith 등1)에 의해 처음으로 기술되었고, 현재까지 

53예의 문헌이 보고되었다. SPA는 임상적, 방사선학적으로 타

액선 내의 양성종양의 특징을 띠고 있으나, 조직소견상 반응

성 가종양성질환인 낭성 유선염 같은 복합유선조직형태의 

양성질환으로 인식되어 왔다.1) 하지만 최근 연구에 따르면 종

양의 특성들이 밝혀지고 있다. SPA는 주로 이하선에 발생하

나 악하선, 소타액선, 비부비동 및 비중격, 눈물샘, 잇몸 등에

서도 발견되었다는 보고가 있다.1-6) 저자들은 38세 남자 환자

의 우측 이하선 종물 절제술을 시행하였고, SPA로 최종 진

단되어 문헌고찰과 함께 이를 보고하는 바이다. 

증      례

38세 남자 환자가 1개월 전부터 발생한 우측 이하선 부위의 

종물을 주소로 내원하였고, 이학적 검사상 우측 이하선 부위

에 약 1×1 cm 크기의 압통이 없는 원형의 비고정성 종괴가 

촉지되었다. 세침흡인검사상 황색의 삼출액 내에 타액관 상피

세포로 추정되는 양성 소견의 세포군집이 관찰되었다. 또한 

파파니콜로염색하에 호산성의 세포질이 보이는 과염색된 근

육 상피세포가 관찰되고, 이형성 세포가 관찰되지 않아 양성 

이하선 종양으로 추정하였다. 이하선 컴퓨터단층촬영상 조영

증강 되지 않은 균질한 연부조직 음영의 1×1 cm 크기의 종괴

가 우측 이하선 내에서 관찰되었다(Fig. 1). 방사선학적으로 

주변 조직의 침윤이나, 임파선 전이를 의심할만한 소견은 보

이지 않았다. 저자들은 양성 이하선 종물 의심하에 이하선 천

엽절제술을 시행하였다. 수술시 약 1×1 cm 크기의 피막이 잘 

보존된 종괴가 발견되었고, 주위조직의 침습은 관찰되지 않

았다. 조직 검사에서 섬유화된 소엽 내에는 과증식성의 상피

조직이 동반된 타액선관이 관찰되었다. 타액선관은 확장되어 

낭성 변화를 보이고, 관 내에는 호산성 과립이 체 모양으로 채

워져 있었으며, 이형성 변화는 보이지 않았다. 조직검사 상에서 
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Sclerosing polycyctic adenosis (SPA) is a rare lesion of unknown etiology morphologically re-
sembling fibrocystic changes of the breast. To our knowledge, 53 cases of SPA have been report-
ed in the literature to date. SPA is well circumscribed, yet not encapsulated. Sclerosing adenosis 
and cystic ducts with frequent apocrine-like cells were noted. Familiarity with the cytologic 
and histological features of SPA is very important in making the correct diagnosis. The differ-
ential diagnosis of SPA includes polycystic disease, sclerosing sialadenitis and benign/malig-
nant glandular neoplasias. Although atypia ranging from mild dysplasia to carcinoma in situ can 
occur in some cases, SPA has a favorable outcome. In this article, we describe a 38-year-old 
male patient diagnosed with SPA in the parotid gland.
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SPA로 최종 진단되었다(Figs. 2 and 3). 수술 후 합병증은 없

었으며, 수술 9개월째 원격전이나 국소 재발 소견 없이 외래에

서 추적관찰 중이다.

고      찰

Smith 등1)은 9명의 증례에서 타액선관과 선방에 소엽상 증

식을 보이면서, 낭성 변화를 보이는 아포크린 화생을 보고하

였다. 또한 호산성 과립세포질을 가지는 선방세포와 타액선관 

내의 섬유화를 동반한 상피세포의 증식을 보고하였다. 그들

은 이를 SPA라 명명하고, 섬유화 및 상피증식을 근거로 하여 

반응성 가종양성 질환이라 가정하였다. 그러나 Ska′ lova′  등7)의 

인간 안드로겐 수용체에 관한 최근 연구 결과로 단일클론 세

포군이 SPA에서 발견되었고, 임상적으로 약 30%에서 재발이 

있으며, 이형성과 과증식성이 나타난다는 사실을 근거로 SPA

의 병인이 신생물이라는 주장의 근거가 될 수 있다. 하지만 아

직 SPA의 병인은 명확하지 않으며, SPA에서의 클론형성능에 

대한 중요성도 확실하지 않다.7) 또한 Swelam8)의 연구에서 SPA

와 Epstein-Barr virus(EBV)가 연관이 있을 가능성이 제기되

었으나, 다른 여러 연구에서는 SPA에서 EBV가 검출되었다는 

보고는 없다. 

SPA는 어린아이부터 70대까지 다양한 연령군에서 발병한 

것으로 보고되고, 성별에 따른 발생빈도는 유사하지만, 여성

에서 발병률이 조금 더 높다고 나타난다.1,2) 무증상인 경우가 

많으나 간헐적인 통증이나 저린느낌을 동반할 수 있으며, 천

천히 커지고, 촉지시 단단하면서 비고정성인 타액선 종괴가 

있을 때 임상적으로 SPA를 의심할 수 있다.1,9) SPA의 방사선

학적 특징은 증례가 드물어 추가적 연구가 필요하며, 세침흡

인생검의 특징도 일반화 하기엔 증례가 드물고, 다양한 종양

세포적 특성 때문에 지속적인 연구가 필요하다. Fine needle 

aspiration biopsy(FNAB)에서 풍부한 호산성 세포질이 검출

되며, 이는 Warthin 종양 및 호산성과립세포종(oncocytoma), 

선방세포암종, 저악성도 점액표피양암종, 다형선종, 선양낭성

암종(cystadenocarcinoma), 타액관암종 등과 감별해야 한다. 

SPA에서 발견되는 호산성과립세포가 위와 같은 질환에서 발

견되는 호산성과립세포와 감별되는 점은 작은 알갱이 모양의 

Fig. 1. Post-contrast computed tomography of the neck shows about 
1×1 cm sized, well-defined, non-enhancing isodense nodule with-
in posteroinferolateral portion of right parotid gland (arrow). 

Fig. 2. Low power view of a relatively circumscribed partotid gland 
tumor, showing proliferation of salivary ducts with variable cystic 
dilatation, focal ductal epithelial proliferation, and intervening fibro-
sis (hematoxylin-eosin stain, ×12.5).

Fig. 3. Medium power view of the parotid gland tumor showing flor-
id ductal epithelial proliferation and variably dilated cystic lumen 
filled with thin eosinophilic proteinaceous materials. There is no 
definite evidence of cytologic atypia in proliferating epithelial cells 
(hematoxylin-eosin stain, ×200).
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공포성 세포질을 가지고 있으며 아포크린양 화생성 변화를 

보인다는 것이다.10) 하지만 본 증례에서는 호산성과립세포는 관

찰되었지만 아포크린양 화생은 FNAB상 관찰되지 않았다.

육안적으로 SPA는 정상 침샘조직에 둘러싸여 있고 경계는 

명확한 백색의 말랑말랑한 종괴의 형태로 관찰된다.1,2) 종괴의 

직경은 1~12 cm까지 다양하게 보고되고, 다결절성의 종괴이

다.11) 조직학적으로 SPA는 다낭성 질환과 경화성 타액선염, 위

에서 언급한 호산성과립세포를 보이는 여러 양성 및 악성의 선

양 신생물과 감별해야 한다. 조직검사상 SPA는 경계가 구분된 

소엽상 구조로 되어있고, 섬유화된 소엽내에는 타액선관 및 선

방으로 분화된 과증식성의 상피조직이 존재한다. 타액선관은 

확장되어 낭성 변화를 보이고, 확장된 관에는 아포크린양 화

생 및 체 모양의 성장을 보이는 과증식성의 상피조직이 관찰된

다.1,12) 이형성은 타액선관의 과증식된 상피에서 관찰될 수 있

고,3) 이형성의 정도는 경도에서 상피내암종까지 다양하게 나타

난다.13) 면역조직화학적으로 황체호르몬 수용체가 80% 빈도

로 상피세포에서 발현되고, 난소호르몬은 20%의 이형성이 있

는 관세포에서 발현된다.14) 이런 특징은 낭성 유선염에서 관찰

되는 유선조직의 섬유낭포성 변화와 유사하고, SPA에서 난소

호르몬과 황체호르몬 수용체 활성도의 연관성을 추측할 수 

있다.3)

SPA는 무종양 마진을 확보하면서 보존적인 외과적 절제술

을 시행하고, 이하선에 발생한 경우에는 안면신경을 보존하는 

치료법이 추천된다.15) 재발은 약 30% 가량에서 발생하며, 대부

분은 불완전한 적출 또는 잠복한 다병소성 병변(occult multi-
focal disease) 때문인 것으로 보인다.1,2,12) 종괴의 악성화, 국

소침윤 및 원격전이는 아직 보고되지 않았으나, 질병의 드문 빈

도로 볼 때 장기적인 추적관찰이 필요할 것이다.

본 증례에서는 이하선의 종괴를 수술적으로 제거하고, 조직

검사 결과 SPA로 진단되었으며, 추가 치료 없이 추적 관찰 중

에 있다. 위와 같은 SPA의 특징적인 조직학적 소견들을 염두

에 두고 유사한 조직학적 소견을 보이는 질환들을 감별하고, 

특히 이형성이 있는 SPA의 경우 악성종양으로 오진되어 불필

요한 치료를 피해야 하는 것이 중요할 것이라 생각된다.
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