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서      론

다형선종은 타액선 종양 중 가장 흔하며, 주로 이하선에서 

발생하고 전체 타액선 종양의 약 65%를 차지한다.1) 다형선

종은 비록 조직학적으로 양성이지만 불완전한 피막을 뚫고 

위족(pseudopod)을 내어 현미경적 침습을 보이기도 하며, 때

로는 위성결절(satellite nodule)을 가지는 경우도 있다. 이러

한 다형선종의 특징 때문에 종양의 수술적 제거에 있어 종양

만을 적출하거나 수술 중 종양의 피막이 찢어지는 경우 불완

전 절제의 원인이 되며, 이러한 경우 수년 후 원발 부위에 재

발할 수 있다. 따라서 다형선종의 수술적 제거 원칙은 일반적

인 양성종양과는 달리 충분한 절제연을 두고 정상 침샘 조직

을 포함하여 절제하는 것이다.2) 다형선종이 재발하는 경우, 

장기간의 잠복기간 동안 악성 변환을 거쳐 다형선종 유래암

종(carcinoma ex pleomorphic adenoma)이나 암육종(car-

cinosarcoma)의 형태로 재발할 수도 있고, 조직학적으로 여

전히 양성의 형태를 유지한 채로 재발할 수도 있다.1) 이 중 

조직학적으로는 양성이면서 원발부위 이외에 추가적인 전이

가 있는 경우를 전이성 다형선종이라고 한다.3) 이에 대한 보

고는 극히 드물어서 아직까지 그 임상적 특징에 대해 자세히 

연구된 바는 없으며, 국내에서도 현재까지 4예의 증례보고만

이 있다.4-7) 최근 저자들은 14년 전 이하선 절제술 후 경부 림

프절 전이로 나타난 전이성 재발 다형선종 1예를 경험하였기

에 이를 문헌고찰과 함께 보고하는 바이다.

증      례

37세 여자 환자가 좌측 경부의 다발성 종물을 주소로 내

원하였다. 환자는 약 14년 전 타 병원에서 좌측 이하선 종양

으로 이하선 절제술을 시행 받은 병력이 있었으나 정확한 조
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Metastasizing pleomorphic adenoma is a rare condition of metastasis from a histologically be-
nign pleomorphic adenoma of the salivary glands. The bones and lungs are the most common 
metastatic locations for metastasizing pleomorphic adenoma, suggesting hematogenous 
spread of the primary tumor. However, we observed a case of metastasizing pleomorphic ade-
noma presenting with cervical lymph node metastasis, suggesting metastasis through the re-
gional lymphatic system, in a 37-year-old woman who underwent parotidectomy 14 years ear-
lier. Herein, we report this rare case and review the relevant literature.
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직검사 결과에 대해서는 알지 못하였으며, 본원 내원 2~3개

월 전부터 이전 수술 부위 및 하악각 주변, 그리고 경부에 다

발성으로 경부 종물이 촉진되어 타 병원에서 세침흡입검사 

후 본원으로 전원되었다. 이전 병원에서 시행한 세침흡입검

사 결과에서는 전이성 암종이 의심된다는 판독 소견을 확인

할 수 있었다. 환자의 개인력 및 가족력에서는 특이 소견 없었

으며, 신체검사에서 좌측 이하선 수술 부위에 약 2×3 cm, 좌

측 경부 level I~III에 약 1~2 cm 가량의 단단한 종물이 다발성

으로 촉지되었다. 검진상 특별히 통증이나 압통을 호소하지

는 않았으며, 종물이 비교적 견고하고 단단하였으나 주변조

직에 고정되어 있지는 않은 양상이었다.

경부 전산화 단층촬영에서 좌측 이하선 절제술 후 상태임

을 확인할 수 있었으며, 좌측 경유돌공(stylomastoid fora-
men)과 인접부위에 1.5×1.5 cm, 좌측 경부 level I~III에 걸

쳐 1~2 cm 전후의 결절들이 여러 개 관찰되었다(Fig. 1). 이

전 병원에서 시행한 세침흡입검사 판독상 명확한 악성의 진

단이 내려지지 않았기 때문에 본과에서 좌측 경부 level III 

의 경부 종물에 대해 초음파 유도 세침흡입검사를 추가로 시

행하였으며, 그 결과상 악성 소견은 보이지 않는 일반적인 다

형선종의 소견을 보였다. 이에 전이성 다형선종 및 전이성 암

종의 가능성을 모두 염두에 두고 추가적인 병변의 확인을 위

해 PET/CT를 시행하였으며, 경부 전이 이외의 다른 전이성 

병변은 없는 것을 확인할 수 있었다(Fig. 2).

종양의 수술적 제거 및 조직학적 확진을 위해 전신마취하 

좌측 이하선 완전 절제술 및 좌측 선택적 경부 림프절 곽청

술을 시행하였다. 이전 수술의 흉터 조직으로 인해 안면신경 

탐색에 어려움이 있었으나, 신경 손상 없이 주가지(main 

trunk)를 찾을 수 있었다. 하지만 안면신경 주가지 및 각 분

지들 주위에 신경과 일부 유착되어 있는 다발성의 종양들을 

확인할 수 있었으며, 이들 중 안면신경의 협부가지(buccal 

branch)와 심한 유착을 보인 종양은 신경과 박리가 되지 않

아 해당 신경을 포함하여 일괴로 제거하였다. 그 외 나머지 

안면신경의 분지들은 보존할 수 있었으며, 경부 전이성 병변

에 대해 추가적으로 좌측 경부 level I~III 림프절 곽청술을 

시행한 후 수술을 종료하였다(Fig. 3). 

최종 병리조직검사상 잔존 이하선 조직에서 3개, 그리고 

좌측 경부 level I부터 level III에 걸쳐 제거한 45개의 경부 

림프절에서 19개의 종양들이 확인되었는데, 이들 각각의 현

미경 소견은 여러 층의 근상피세포(myoepithelial cell)가 내

층 도관세포를 둘러싸고 있는 관상 구조들이 방추세포가 포

함되어 있는 점액양 기질 내에 혼합되어 있는 형태로, 전형적

인 다형선종의 모습을 보이고 있어 최종적으로 재발성 전이

성 다형선종으로 진단되었다(Fig. 4).

환자는 술 후 House-Brackman grade 3 정도의 안면신경 

Fig. 1. Preoperative computed to-
mography scan of the neck shows a 
1.5-cm isodense mass (arrow) around 
the left stylomastoid foramen (A) and 
metastatic lymph nodes (arrows) in 
the ipsilateral level I and II regions 
(B).A B

Fig. 2. Preoperative positron emission tomography-computed to-
mography scan demonstrates several lymph node metastases 
(arrows) in the left level I–III regions, with no evidence of distant me-
tastasis.
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마비가 발생하였으며, 이에 재활의학과와 협진하여 안면신경 

재활치료를 병행하면서 술 후 10일째 퇴원하였다. 현재는 술 

후 5개월째로 안면신경마비는 House-Brackman grade 2 가

량으로 조금 회복되었으며, 재활치료를 지속하며 정기적으로 

외래 추적관찰 중이다.

고      찰

다형선종의 악성 형태인 악성 혼합종에는 다형선종 유래

암종, 암육종, 전이성 다형선종이 있다.4,8) 이 중 전이성 다형

선종은 다형선종 유래암종이나 암육종과는 달리 조직학적으

로는 양성의 소견을 가지지만 악성 종양의 특성인 전이를 일

으킨다는 점에서 임상적으로 저등급 악성종양으로 간주되는 

매우 특징적인 종양이다.9) 전이성 다형선종의 대부분은 다형

선종에 대한 초치료 후 재발성으로 나타나게 되는데, 그 시

기는 첫 수술 이후 3~52년 등으로 다양하며 평균 16~17년 

후에 발견되는 것으로 보고되고 있다.10,11) 또한 전이성 다형

선종의 정의상 전이된 병소의 종양은 원발 부위와 병리조직

학적으로 동일하여야 하기 때문에,12) 대부분의 증례의 경우 

전이성 병변에 대한 수술 후에야 비로소 진단이 되는 경우가 

많다. 본 증례의 경우는 환자가 타 병원에서 제거한 이전 이하

선 종양의 정확한 병리진단은 알지 못하였으나, 14년 전 수술 

후 다시 잔존 이하선 및 경부에 다발성으로 다형선종이 발생한 

것으로 보아 처음 원발 부위의 병리진단 역시 다형선종으로 생

각할 수 있었다.

이렇게 환자의 병력상 과거 다형선종 수술 후 종물이 다시 

발생한 경우 악성 혼합종의 가장 흔한 형태인 다형선종 유래

암종과의 감별 진단이 중요한데, 다형선종 유래암종의 경우 

실제 다형선종의 상피세포가 악성화하여 발생하기 때문에 

타액선에서 발생할 수 있는 모든 악성 종양의 형태가 혼재되

어 나타날 수 있으며, 일반적으로 미분화 선암종(poorly differ-
entiated adenocarcinoma)이나 타액관 암종(salivary duct car-
cinoma)의 형태를 주로 나타내어 병리학적으로 양성 세포로만 

구성된 전이성 다형선종과는 분명한 차이를 보인다.8)

전이성 다형선종의 전이 경로에 대해서는 아직 정확하게 

밝혀진 바는 없지만, 대부분의 증례에서 수술 후 발생했다는 

점에서 불완전한 절제에 의한 종양세포의 혈행성 전이 가설

이 가장 유력하게 제시되고 있다.6,11) 즉, 다형선종이 갖는 불

완전한 피막이나 위족 등의 조직학적 특성 때문에 종양만을 

적출하거나 수술 중 종양의 피막이 찢어지는 경우 불완전 제

거의 원인이 되며, 이렇게 남는 종양 세포가 혈관 내로 착상

되어 전이를 일으킬 수 있다는 내용이다. 실제 1998년 Hen-
riksson 등8)의 보고에 따르면 재발성 다형선종의 경우 9예 중 

5예(55.6%)에서 위족이 관찰되었고, 원발성 종양에서는 197예 

중 16예(8.1%)에서 위족이 관찰되었다고 보고하여 재발성 다

형선종의 경우에 위족을 가지는 비율이 높다고 발표하였다.

2012년까지 영문으로 발표된 61개의 전이성 다형선종 증례

를 고찰한 문헌을 살펴보면, 가장 흔한 전이부위는 뼈(28.8%)

와 폐(26.3%)였다.10) 본 증례와 같이 경부림프절에 전이를 보

인 경우는 8예에서만 확인되었으며, 기타 구강, 인두, 피부, 

간, 후복막, 신장 등에 전이된 경우도 있었다. 이처럼 많은 전

이성 다형선종이 뼈나 폐 등의 원격 장기에 전이를 나타낸다

는 것은 앞서 설명한 혈행성 전이 가설을 뒷받침해주는 근거

A B

Fig. 3. Photographs of the surgical 
field (A) and specimen (B) after total 
parotidectomy with selective neck 
dissection show complete removal 
of the primary tumor and involved 
lymph nodes, with preservation of 
the facial nerve except the buccal 
branch. 

Fig. 4. Low-power view of the neck dissection specimen shows 
most part of the lymph node has been replaced by the chodro-
myxoid stroma with benign ductal structure, consistent with a pleo-
morphic adenoma (hematoxilin and eosin stain, ×20). 
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가 되지만, 본 증례와 같이 경부 림프절에 전이를 보이는 전

이성 다형선종의 경우 림프계를 통한 전이 경로 역시 충분히 

가능할 것으로 생각된다.13,14) 해부학적으로 이하선 내에는 

5~20개의 림프절이 존재하고 이 림프액은 심경부 림프계로 

배출되게 되는데,15) 이러한 사실은 본 증례에서 이하선 내의 

국소재발이 좌측 경부 level I~III 림프절로 전이된 것을 설

명해주는 이론적 배경이 된다고 할 수 있다. 하지만 아직까지 

조직학적으로 양성인 전이성 다형선종이 림프절 전이를 일으

키는 보다 세부적인 기전에 대해서는 명확히 알려져 있지 않

다. 다만, 악성종양에서처럼 종양세포가 직접적으로 림프계

를 침범하여 능동적으로 전이를 일으키기보다는, 혈행성 전

이를 설명할 때와 마찬가지로 수술 중 잘못된 조작으로 떨어

져 나온 다형선종 세포가 수술 과정에서 손상된 림프계 내부

로 유입되어 결국 림프절에 생착하게 될 것이라는 가설이 가

장 설득력이 있다.14)

처음 발생한 다형선종의 치료와 마찬가지로 전이성 다형선

종의 치료 원칙 역시 완전한 수술적 제거이다. 방사선 치료나 

항암치료의 효과는 아직 미미한 것으로 알려져 있으며, 술 

후 추가적인 재발을 억제하기 위한 목적의 방사선 치료나 항

암치료 역시 그 효과에 있어서 아직까지 증명된 바가 없다.7,12)  

수술에 있어서는 이하선 절제술 중 피막이 파열되지 않도록 

세밀하게 박리하고 충분한 변연을 포함시키는 것이 중요하지

만, 재발한 전이성 다형선종의 경우 이전 수술로 인한 반흔 

형성 및 안면신경과의 유착으로 인해 이러한 원칙을 지키는 

것은 더욱 어려우므로 실제 전이성 다형선종의 50%에서 술 

후 5년 내에 재발하는 것으로 알려져 있다.3) 또한 병리학적

으로 양성임에도 불구하고 최대 22%의 환자에서는 사망에 

이른다는 사실을 감안하면,3,7) 무엇보다도 다형선종의 첫 수

술시 항상 재발 및 전이를 염두에 둔 세심하고도 완전한 절

제가 중요하다고 할 수 있겠다. 본 증례와 같이 림프절 전이

가 있는 경우 일반적인 두경부 암의 경부 전이가 있는 것에 

준하여 level I~V를 포함하는 변형 근치적 경부 림프절 절제

술(modified radical neck dissection)을 할 수도 있겠으나, 

저자들의 경우 술 전 경부 초음파 및 경부 전산화단층촬영, 

그리고 PET-CT 등의 검사에서 level IV, V에 특별히 의심할 

만한 림프절 소견이 없었던 점, 전이성 다형선종이 임상적으

로 저악성도 암종에 속하며 병리학적으로는 양성이라는 점, 

그리고 환자가 비교적 젊은 여성이라는 점 등을 고려하여 술 

전 환자와 충분히 상의 후 선택적 경부 절제술을 시행하였다.

본 증례는 약 14년 전 이하선 종양 수술 후 경부 림프절에 

전이성 다형선종이 재발한 경우였으며, 혈행성 전이보다는 

림프계를 통한 전이가 의심된다는 점에서 특징적이었다. 따

라서 다형선종의 경우 비록 조직학적 양성종양이라 하더라

도 수술 후 재발에 대한 장기적인 추적관찰이 필요할 것으로 

생각되며, 추적관찰 중 림프절에 발생한 종물이 확인되는 경

우 전이성 다형선종의 가능성 또한 염두해야 할 것이다. 이에 

본 증례를 문헌고찰과 함께 보고하는 바이다.
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