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서      론

정상 선방세포와 조직학적으로 유사한 선방세포암(acinic 

cell carcinoma)은 1953년까지 병리학적으로 양성종양의 경과

를 보이는 선종(adenoma)으로 여겨졌다. 그러나, 그 이후 여러 

보고에서 이 종양이 악성종양에서 관찰되는 잦은 재발과 주위 

림프절 전이 및 원격전이를 일으키는 것으로 밝혀져 선방세포

암으로 불리게 되었다.1) 

선방세포암은 췌장, 유방, 폐, 비인강과 타액선 등 다양한 부

위에서 발생하는 것으로 보고되며, 그 중 주타액선에서 주로 

발생하고, 주타액선 중에서는 이하선에서 대부분 발생한다.2-6) 

선방세포암이 악하선과 설하선에서 발생하는 경우는 드문 것

으로 알려져 있고, 그 중 설하선에 선방세포암이 발생한 경우

는 전 세계적으로 8예가 보고될 정도로 극히 드물며, 국내에는 

아직 보고된 바가 없다.7-10) 또한, 저자들이 경험한 증례처럼 하

마종과 함께 선방세포암이 발견된 경우는 단 1예밖에 없다. 하

마종은 타액선관의 절단이나 파열에 의해 유출된 타액과 주변 

결체 조직 간의 염증반응이나 타액선관의 부분적 폐쇄 등에 

의한 타액선 상피조직의 증식에 의해 발생하는 것으로 알려져 

있으며, 타액선 종양, 화농성 육아종, 타액관 결석, 혈관종, 림

프관종 등과 감별이 필요한 질환이다.11)

저자들은 최근 재발한 하마종 치료를 위해 우측 설하선 절

제술을 시행한 젊은 여자 환자에서 설하선에서 발생한 선방세

포암 1예를 경험하였기에 문헌 고찰과 함께 보고하는 바이다.

증      례

16세 여자 환자가 우측 구강저에 반복하여 발생하는 낭성 

종물로 인한 구강 불편감을 주소로 방문하였다. 환자는 4년 전 

같은 증상으로 본원 이비인후과 외래를 방문하여 하마종으로 

처음 진단받았으며, 한 차례 조대술을 시행받은 과거력이 있

었다. 이후 6개월 뒤 재발하여 환자에게 낭종 및 우측 설하선 
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Acinic cell carcinoma (ACC) is a low-grade malignancy of salivary gland that constitutes ap-
proximately 17% of primary salivary gland malignancies. ACC predominantly occurs in the 
parotid gland. The higher incidence in the parotid gland seems to be related with the serous aci-
nar cells of the glands, while the sublingual gland is a mixed gland, predominantly mucinous. 
Therefore, ACCs which originated in the sublingual gland are very rare and till now only 8 cases 
have been reported in the literature. Recently, we experienced a case of ACC which was found in-
cidentally in the surgical specimen of a ranula arising in the sublingual gland. The finding of this 
case suggests that the early pathological diagnosis is needed to clarify the reasons for the recur-
rence of a ranula. Korean J Otorhinolaryngol-Head Neck Surg 2015;58(9):637-40
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절제술을 권유하였으나, 수술을 거부하고 지내던 중 증상이 지

속되어 4년 뒤 재방문하였다.

외래에서 시행한 이학적 검사상 우측 구강저에 약 1.5×1.5 

cm 크기의 통증 없는 낭성 종물이 관찰되었으며, 경부 전산

화단층촬영검사상 우측 구강저에 2.8×1.5 cm 크기의 주변과 

경계가 비교적 명확하고, 조영증강을 보이지 않으며, 내부가 

균일한 저음영의 낭성 종물이 관찰되었다. 종단면(coronal 

view) 사진에서 낭성 종물은 악설골근(mylohyoid muscle)의 

상부에 국한되어 있었고, 낭종 주위에 주변 조직과 음영 차이

를 보이거나 조영이 증강되는 종물 소견은 관찰할 수 없었으

며, 경부의 의미 있는 림프절 비대는 관찰되지 않았다(Fig. 1). 

증상 완화 및 진단 목적으로 구강을 통한 세침흡인세포검사

를 시행하였고, 세포조직검사상 조직구와 중성구만 관찰되었

으며, 악성종양을 의심할 만한 소견은 보이지 않았다. 이에 설

하선에 발생한 하마종으로 판단하여 전신마취하에 낭종을 

포함한 우측 설하선 절제술을 시행하였다. 우측 구강저 점막

에 악하선관의 주행방향을 따라 악하선관과 하악골 사이에 

절개를 가한 후 점막박리를 시작하였다. 낭종과 설하선을 완

전 적출하였으며, 수술 중 설신경과 악하선관은 보존하였다. 

수술소견상 낭종을 포함한 설하선과 주위 조직 간의 유착 또

Fig. 1. Preoperative axial and coronal contrast enhanced CT images show about 2.8×1.5 cm sized well margined homogenous low den-
sity mass without enhancement on the left side of the floor of mouth (arrow).

Fig. 2. Gross and histopathologic findings. It measures 2.0×1.7×1.5 cm sized single mass. The cut surface of the specimen shows a yel-
lowish homogenous solid mass (asterisk) accompanied by cyst (arrowheads) and normal salivary gland structures around the mass (A). 
The acinic cell carcinoma (asterisk) with adjacent the cyst wall (arrow) and normal glandular tissue (arrowhead) (hematoxylin and eosin 
stain, ×40) (B). Tumor cells have chromatin-dense small nuclei proliferate and finely vacuolated cytoplasm with partially periodic-acid-
Schiff (PAS) reactive (PAS stain, ×200) (C).
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는 침범 소견이 보이지 않아 동결절편검사는 시행하지 않았으

며, 환자는 수술 후 4일째 특별한 합병증이 보이지 않아 퇴원

하였다. 

수술 중 제거한 검체는 4.0×3.4 cm 크기로 주변 연부조직과

의 유착은 보이지 않았으며, 피막이 잘 보존되어 있었다. 육안

검사상 종물은 2.0×1.7 cm 크기의 황색 고형성 종물과 2.0×

1.3 cm 크기의 낭종이 함께 붙어 있었으며, 고형성 종물의 일

부가 낭종 안으로 침윤된 소견이 관찰되었다(Fig. 2A). 저배

율 현미경검사에서 종양세포와 함께 주위에 낭종의 섬유성 

격막과 정상 타액선 조직이 관찰되었으며(Fig. 2B), periodic-

acid-Schiff(PAS) 염색 후 시행한 고배율 현미경 검사에서는 

원형의 핵과 풍부한 세포질을 함유하고, PAS에 양성을 보이

는 종양세포들이 관찰되었다(Fig. 2C). 추가로 시행한 면역조직

화학 염색에서도 alpha-1-antitrypsin, S100 protein, cyto-
keratin 7, 8, 9에 양성소견이 보여 최종적으로 선방세포암으로 

진단하였다. 

수술 직후 원격전이 유무를 확인하기 위해 시행한 양전자 방

출단층촬영술(positron emission tomography-computed to-
mography, PET-CT)상에서는 전이를 의심할 만한 소견은 

보이지 않았고, 최종 병리조직 검사상 종양은 피막에 잘 쌓여 

있었으며, 절개면에서 종양세포가 관찰되지 않아 추가적인 경

부청소술과 수술 후 방사선 치료는 시행하지 않았다. 환자는 

현재 6개월간 재발이나 합병증 없이 외래 추적관찰 중이다.

고      찰

선방세포암은 타액선에서 발생하는 원발성 악성종양의 17%

를 차지한다. 타액선 중 이하선에서 가장 흔하게 발생하며,6) 설

하선과 소타액선에 발생하는 경우는 매우 드물다.7-10) 이는 선

방세포암이 타액선의 분비성 세포 중 장액선 세포에서 기원한 

암종이기 때문에 장액선 조직이 대부분인 이하선에서 흔하게 

발생하지만 장액선보다는 점액선 조직이 풍부한 혼합성 타액

선인 설하선에서는 드물게 발생한다.7)

선방세포암은 임상적으로 서서히 자라는 종괴가 주증상이

며, 통증이나 안면신경마비와 같은 증상이 나타나는 경우가 

흔하지 않아 발견이 늦어지는 경우가 많고, 림프절 전이나 원

격전이는 드물지만, 수술 후 재발률은 8~35% 정도로 비교적 

높게 보고되고 있다.4,6) 치료는 이환된 타액선을 주변 정상조직

을 포함하여 넓게 제거하는 것이며, 예방적 경부청소술은 고려

되지 않는다. 그러나, 치료 전 림프절 전이가 확인된 경우에는 

경부청소술을 함께 시행하고, 수술 후 보조적 치료로 방사선 

요법이 사용되기도 한다.6) 

선방세포암은 임상적 악성도가 저도(low grade)로 분류되는 

종양으로 5년 생존율이 88~91%이며, 타액선암 중 가장 예후

가 좋다. 하지만, 조직학적으로 역분화(dedifferentiated) 또는 

미분화(undifferentiated) 형태일 경우에는 생존율이 감소하고, 

재발 및 전이가 흔하게 발생한다.12) 예후에 영향을 미치는 요인

으로는 종양의 크기, 위치, 세포의 분열 정도, 림프절 전이 유무, 

신경침범 유무 등이 있다.6) 본 증례는 선방세포암이 설하선에 

발생한 매우 드문 경우로 수술 시 종양의 주위 조직 침범이 관

찰되지 않았고, 악하선관, 설신경 및 설하신경의 침범이 보이지 

않았으며, 수술 후 시행한 PET-CT검사상 경부림프절 전이나 

원격전이가 관찰되지 않아 예후는 양호할 것으로 생각된다.

설하선에 발생한 종양은 대부분 우연히 발견되는 경우가 

많고, 발견 당시 구강 불편감 외에 특이 증상이 없는 경우가 대

부분이며, 종양이 상당히 진행되어야 통증이나 설부 감각이상

을 호소하기 때문에 진단이 늦어지게 된다.13) 본 증례에서도 환

자는 구강 불편감 외에 다른 증상은 없었으며, 우측 구강저 부

위에 재발한 하마종의 근본적 치료를 위해 설하선 절제술을  

시행한 후 병리학적 검사에서 우연히 선방세포암으로 진단된 

경우이다. 수술 전 시행한 이학적 검사, 영상학적 검사와 조직

검사에서 악성종양을 예측할 만한 소견은 관찰되지 않았고, 

수술 소견에서도 악성종양이 의심되는 소견은 보이지 않았다. 

또한, 가장 최근에 보고된 Matsuzaka 등7)의 보고와 유사하

게 하마종과 선방세포암이 함께 발견된 증례이다. 보고된 증

례가 많지 않고, 하마종과 종양 발생의 선후관계를 알 수 없어 

두 질환의 상관관계를 명확히 알 수 없지만, 하마종 발생기전

과 연관지어 생각해볼 때, 종양에 의해 타액선관이 파괴되어 

도관 외부로 타액이 유출되고 주변 결체조직으로 흡수되어 

염증반응이 일어나 결체조직성 피막을 형성한 것으로 생각해 

볼 수 있다.11)

하마종은 유피낭종, 농양, 설관낭종, 후두낭종 및 갑상선 

낭종 등과 유사하고,11) 본 증례와 같이 타액선암, 타액선염, 타

석증 등으로 인해 이차적으로 발생할 수도 있기 때문에 다양

한 질환과의 감별이 필요하다.7,11) 하마종의 고식적인 치료법은 

낭종 및 관련된 타액선을 모두 제거하는 것이며, OK-432를 

이용한 경화요법, 미세조대술(micro-marsupialization), CO2 

레이저 치료, 냉동요법 등 다양한 치료법이 있고, 각 치료법마

다 재발률이나 성공률에 차이가 있다.11) 그러나 본 증례와 같

이 매우 드물지만 악성종양이 동반된 하마종의 가능성을 고

려한다면, 이학적 검사에서 낭종 주위에 고형성 종괴가 만져지

거나, 방사선학적 검사에서 낭종 주위에 다른 종물이 동반된 

소견을 보일 경우, 그리고 경화치료를 포함한 다양한 치료에 

반응하지 않거나 치료 후에도 재발하는 경우 타액선 종양의 

가능성을 배제하기 위해 반드시 낭종과 함께 관련 타액선의 

외과적인 절제가 필요할 것으로 사료된다. 
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본 증례를 통해 치료 반응이 좋지 않거나, 재발 성향을 보이

는 하마종의 경우 하마종 발생의 원인이 될 수 있는 타액선암, 

타액선염, 타석증 등의 질환에 대한 감별을 위해 세심한 검사

가 필요하며, 고식적인 수술 치료법을 통한 명확한 병리학적 진

단이 필요할 것으로 생각된다.
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