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서      론

이하선 종양은 흔히 귀 밑의 무통성 종물로 만져지며, 대

부분 오랜 기간에 걸쳐 천천히 크기가 증가한다. 종양의 갑작

스런 크기 증가는 양성 종괴의 악성 변화를 의심해야 하며, 

종양의 크기 증가에 따른 혈류의 장애로 종양의 괴사 및 염

증 반응이 나타나고 이로 인해 갑작스러운 통증이 동반될 수 

있다. 그 외 안면마비, 종괴의 고정성, 경부 림프절 비대가 동

반되는 이하선 종양은 악성 종양의 가능성을 고려해야 한

다.1) 이하선 종괴를 동반한 안면마비는 흔히 악성 종양과 관

련있으며 양성 종양이 안면마비를 유발하는 것은 드문 것으

로 보고되어 있다.2,3) 

황색육아종성 염증반응(xanthogranulomatous reaction)

은 화농성 육아종성 염증조직을 특징으로 하는 만성 염증 

반응 중 한 형태이다. 이 병변은 흔히 신장에서 발견되는 화

농성 신장 감염의 합병증 중 하나로 알려져 있다. 이외 담낭, 

골반 내 등에서 발견되나 이하선에서 발견된 경우는 거의 없

다. 특히 황색육아종성 침샘염은 이하선에서 현재 9예, 악하

선에서 1예의 보고밖에 없을 정도로 굉장히 드문 질환이

다.1,4-11) 이하선에서 발생하는 경우에서 주 증상은 이하선의 

종괴성 병변 및 통증으로 보고되어 있으며 항생제 치료에도 

크게 호전이 없다. 영상학적 소견은 비특이적이고 악성 종양

과 유사하게 보인다. 수술 전 세포조직학적 검사 또한 황색육
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Parotid mass with facial palsy is often suggestive of malignancy. Facial palsy is present in 12% 
to 19% of patients with a malignant parotid mass regardless of tumor size. Xanthogranuloma-
tous sialadenitis is a rare chronic inflammatory disorder. This is characterized by suppurative 
granulomatous inflammation and progressive destruction of the normal parenchyma. Since its 
first report in 1993, xanthogranulomatous sialadenitis has been reported in no more than 10 
reports abroad, and to our knowledge, it has never been reported in Korea. It is hard to distin-
guish clinically xanthogranulomatous sialadenitis from malignancy because they have similar 
clinical symptoms and radiologic findings, so they should be diagnosed with pathologic meth-
ods. With a review of literature, the authors report a case of a parotid mass considered malignant 
in a 62-year-old, who has complained of a painful right parotid mass and ipsilateral facial pal-
sy. The patient was managed by superficial parotidectomy and conservative antibitoic therapy. 
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아종성 침샘염을 의심하기 어려운, 단순 염증 소견으로 나타

난다. 이는 악성 종양과 감별이 어려운 소견으로 대부분 수술 

후 절제조직에서 확진된다. 현재까지 명확히 제시된 진단방법 

및 치료방법 역시 알려진 것이 없다.

저자들은 천천히 커지는 우측 이하선의 종괴가 통증 및 동

측 안면마비를 동반하여, 악성 종양으로 강력히 의심되었던 

62세 남환에서 황색육아종성 침샘염(xanthogranulomatous 

sialadenitis)으로 진단된 증례를 치험하였기에 문헌 고찰과 

함께 보고하는 바이다.

증      례

특이 기왕력이 없는 62세 남자 환자가 내원 3년 전부터 서

서히 자라온 우측 귀 밑의 종괴를 주소로 본원 이비인후과로 

내원하였다. 우측 이하선 종괴는 1달 전부터 통증 및 안면마

비, 개구 장애를 동반하였다. 이학적 검사상 우측 이하선의  

6 cm 크기의 압통을 동반한 단발성 종괴가 만져졌으며 촉진 

시에 압통을 동반했으나 저명한 열감은 없었다. 이하선 주변

부 및 경부 림프절의 비대는 촉지되지 않았으며, House 

Brackmann grade V 수준의 안면마비가 관찰되었다. 신경전

도검사상에서 환측 눈 둘레근(orbicularis oculi muscle)은 

건측과 비교하여 16%, 입꼬리당김근(risorius muscle)은 23% 

수준의 진폭을 보였다.

시행한 경부 컴퓨터단층촬영(CT) 검사에서 약 3.8×4.6×

5.4 cm 크기의 저음영으로 불규칙하게 조영되는 경계부가 보

이고 일부 중격 형성이 관찰되는 타원형 종괴가 우측 이하선

에서 관찰되었고, 이 외 관찰되는 경부 림프절의 비대는 보이

지 않았다. 경부 자기공명영상(MRI)에서는 3.8×5.2×5.8 cm 

크기 우측 이하선 내부의 T2강조영상에서는 고신호 강도 및 

일부 저신호 강도의 병소들이 보였으며 T1강조영상에서는 불

균질한 고신호 강도 및 저신호 강도가 섞여있는 양상의 종괴

가 우측 이하선에서 관찰되었다. 조영된 T1강조영상에서는 

내부 중격이 형성되어있는 낭성 종괴가 우측 이하선에서 관

찰되었다(Fig. 1). 이는 우측 이하선의 점액표피양암종 혹은 

A

C

B

D
Fig. 1. Neck CT & MRI. Preoperative axial (A) and coronal (B) CT image. Enhanced neck CT scan revealed a 3.8×4.6×5.4 cm large 
well-defined, irregular wall enhancement and internal septation cystic mass (arrow) at the right parotid gland. Preoperative axial (C) and  
coronal (D) T1 weighted enhanced MRI image. A 5.3×3.8×5.2 cm cystic mass (arrow) was revealed with internal septation and irregular 
wall thickening. Heterogeneous low and high signal intensity lesion is mixed in the cyst.
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이하선 농양을 의심할 수 있는 소견이었으나 명확한 진단 방

향을 잡기 어려운 소견이었다.

악성 종양을 감별하기 위하여 중심바늘생검을 통해 2군데

에서 조직병리검사를 시행하였다. 현미경 검사상 섬유성 간질

(fibrotic stroma)과 함께 중성구(neutrophils), 조직구(his-

tiocytes), 림프구(lymphocytes)가 보이는 혼재된 염증세포의 

소견이 관찰되었다. 뚜렷한 악성 종양의 소견은 관찰되지 않

았다. 그러나 3년간 서서히 커져온 우측 이하선의 종괴 및 1달 

전 시작된 통증, 안면마비의 임상양상과 영상 소견을 고려했

을 때 이하선의 종물은 단순한 농양보다는 종양성 병변에 동

반된 염증성 반응으로 생각되었다. 

시행한 혈액검사상 C-reactive protein 수치 12 mg/dL을 

보여 염증성 병변이 의심되었으나 white blood cell 7570×

1000/mm3 소견을 보였고 흉부 방사선검사 및 심전도 검사상 

특이소견 보이지 않았다. 저자들은 이상의 결과로 우측 침샘 

농양, 점액표피모양암종, 선낭암종(adenocystic carcinoma) 

등을 의심하였다. 

우측 이하선의 염증성 병변 및 농양으로 의심되는 병변에 

대하여 입원 직후 amoxicillin-clavulanate 1.2 g 1일 3회 및 

metronidazole 500 mg 1일 3회 정맥내로 11일간 투여, 5일

간의 isepamicin 100 mg 1일 2회 근주의 항생제 투여로 보

존적 치료를 하였고, 11일 후 C-reactive protein 0.77 mg/dL 

수준으로 감소했으나 종괴 크기의 감소 및 안면마비 정도의 

호전은 없었고 우측 이하선의 통증은 지속되었다. 이에 이하

선 악성 종양의 감별과 진단 및 치료의 목적으로 수술적 제

거를 계획하였다.

전신마취 및 신경 감시 장치하 수술을 진행하였다. Modi-

fied blair incision으로 피부절개하였으며 우측 이하선의 5×

5 cm 크기의 낭성 종괴가 보였고 주변부와 심한 유착이 관

찰되었으나 조심스럽게 박리하였다. 절제된 자리에서는 유착

과 섬유화가 진행된 소견이 보였으나 안면신경의 침범 소견은 

관찰되지 않았다. 절제된 낭성 종괴에선 갈색의 점액성 및 장

액성 분비물이 다량 나왔으며 세균검사를 시행하였다. 당시 

시행한 동결절편 검사에서는 염증조직 소견 외 특이사항은 

없었다. 수술은 이하선 천엽 절제술로 마무리되었고 관자엽, 

광대부, 협부, 하악연 줄기의 안면신경은 보존되었다(Fig. 2). 

절제된 검체의 조직검사 소견에서 우측 이하선의 정상 실

질을 침범하는 거품양 조직구(foamy hystiocyte) 및 림프구, 

중성구 등이 관찰되었다. 또한 농양 및 낭성 변화, 위축성 이

하선과 그 내부에 지방 침착 및 cholesterol cleft를 동반한 

황색육아종성 침샘염 소견을 보였다(Fig. 3). 와르틴 종양을 

의심할 수 있는 호산과립세포(oncocyte) 등의 소견은 관찰되

지 않았고 악성 종양을 의심할 만한 소견도 없었다. 면역조직

화학 검사상에서는 S-100, CD1a 음성이었으며 CD68 양성

으로 나타났다. 당시 절제된 검체 내 분비물에서 시행된 균검

사상에서 Klebsiella pneumonia 배양되었다. 수술 이후 현

재까지 6개월동안 경과 관찰했으며 안면마비의 호전은 없었

으나 종괴의 재발, 통증 등의 소견은 관찰되지 않았다.

고      찰 

이하선 종괴의 통증 및 크기 변화는 대부분 염증 반응이나 

낭종성 변성, 종양 내 출혈 등이 원인이며 악성 종양에서도 

종괴 크기 증가에 따른 혈류 장애로 괴사 및 염증반응이 유

발될 수 있다.12) 갑작스런 통증 및 부종 외에도 안면마비, 고

정된 종괴, 경부 림프절 비대를 동반하는 경우엔 반드시 악성 

Fig. 2. Intraoperative photograph. Facial nerve main trunk and temporal, zygomatic, buccal, marginal mandibular branch were preserved 
(A). Intraoperartivephotograph shows about 6×6 cm sized cystic mass. Necrotic tissue located at around mass. Brown color discharge 
and pus like discharge was drained from the mass (B). 

A B
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종양을 감별해야 한다. 이하선 악성 종양의 10% 정도는 진단 

당시 신경 침범에 의한 안면마비를 보인다. 양성 종양과 농양

으로도 독성을 가진 세균, 신경주위염, 신경압박에 의해서 안

면마비가 발생할 수 있으나 극히 드문 것으로 알려져있다.2,13) 

이하선 종양은 영상 검사를 통해 주변 조직의 침범 정도 및 

심부 종양의 위치를 파악할 수 있으며, 악성에서는 불규칙한 

경계 및 뇌기저부의 파괴, 림프절 비대, 외부 조직 침범 소견 

등을 관찰할 수 있다. 악성 종양의 진단에 있어서는 조직학적 

검사가 필수적이나, 조직검사상 양성 소견일지라도 안면마비 

혹은 림프절 비대를 동반하였거나 영상 검사에서 악성 소견이 

의심되는 경우 이에 대한 수술적 치료를 망설여서는 안된다.

본 증례에서는 영상검사상 명확한 주변 조직의 침범 소견

은 없었으나 염증과 악성 종양을 구분하기 어려운 소견이 보

였다. 시행한 침생검 조직병리검사에서도 섬유화된 간질 및 

염증 조직의 소견 외에 종양 세포 및 악성 병변을 의심할 수 

있는 소견은 관찰되지 않았다. 그러나 이전 알려진 문헌에 따

르면 임상양상과 영상학적 검사를 고려했을 때 악성 종양을 

충분히 의심할 수 있는 상황에서는 악성에 준한 적극적인 수

술적 치료를 권하였다.12) 3년동안 커진 우측 이하선 종괴가  

1달 전부터 갑작스런 통증과 열감, 안면마비를 동반한 점으

로 악성 종양의 가능성을 염두하여 수술을 진행하였고 당시 

시행한 동결절편 조직검사 결과에서 염증 소견 이외의 특정

한 양성 및 악성 종양은 관찰되지 않아서 이하선 천엽 절제

술로 수술은 마무리 되었다. 수술 후의 조직검사 결과는 황

색육아종성 침샘염이었다.  

황색육아종성 조직반응은 화농성 육아종을 동반한 정상 

실질의 점진적인 파괴를 특징으로 하는 만성 염증반응의 일

종이다. 중년의 여성에서 흔하고 주로 신장 및 담낭에서 주로 

발생하며 이 외 피부, 임파선, 전립선, 자궁 내막 등 다양한 

장기에서 발생할 수 있는 것으로 알려져 있다. 신장 및 담낭

에서 발생하는 황색육아종성 조직반응은 주로 배액 장애와 

연관이 있을 것으로 생각되나 황색육아종성 침샘염의 원인

은 명확히 알려져 있지 않다. Stephen 등8)은 황색육아종성 

침샘염이 미세침흡인생검에 의해 유발된 합병증일 수 있음을 

언급했다. 혹자는 와르틴 종양이 미세침흡인생검에 의해 괴

사되거나 혹은 그 외의 원인으로 자연 괴사되며 발생한 염증 

반응으로 황색육아종성 침샘염이 발생했을 것으로 주장하였

다.1) 이들이 보고한 증례에서는 일반적인 와르틴 종양이 통

증이 없고 완만한 증식 속도를 보이는 것과 달리 통증과 부

종을 동반했다. 저자는 이런 현상이 와르틴 종양에서 미세침 

흡인생검으로 인해 종괴의 괴사 및 염증 반응이 발생한 것이

라 설명했다. 이처럼 와르틴 종양이 쉽게 괴사하는 이유는 와

르틴 종양이 낭성 공간을 만들며 생긴 혈류 공급의 장애가 

결국 종괴의 염증과 괴사를 유발했을 것이라 덧붙였다. 또한 

와르틴 종양이 최종 조직에서 관찰되지 않은 환자도 있었는

데, 이는 종양의 괴사 이후 와르틴 종양의 소실로 관찰되지 

않았을 것이라 설명하였다. 그러나 또 다른 문헌은 수술 이전 

미세침흡인생검 당시에 이미 일련의 염증 소견이 관찰된 점 

등으로 황색육아종성 침샘염은 미세침흡인생검의 합병증일 

가능성은 떨어진다 언급했다. 또한 미세침흡인생검에서 와르

틴 종양으로 진단되었으나 최종 절제 조직생검에서 와르틴 

종양의 소견은 관찰되지 않은 예를 통해서 와르틴 종양과도 

크게 관계가 없을 것이라 언급했다.7) 본 증례에서도 와르틴 

종양의 소견은 관찰되지 않았었다. 

황색육아종성 침샘염의 임상양상은 농양을 동반한 종양

성 병변과 유사하며 영상학적 검사상 낭성 종괴의 형태로 보

이기 때문에 악성 병변과의 감별이 어렵다. 특히 신장 및 담

낭부 등 다른 장기에서도 암종과 유사한 영상학적 소견으로 

수술 전 진단이 어려운 것으로 보고되어 있다.5,14) 이뿐 아니

라 황색육아종성 침샘염의 적은 증례도 진단을 더욱 어렵게 

만든다. 침샘에서 발생한 황색육아종성 염증반응은 거의 보

고된 바 없으며 현재까지 이하선의 9예, 악하선에서 1예가 보

A B C
Fig. 3. Pathologic finding. Sections reveal extensive collection of foamy histiocytes and some admixed inflammatory cells (circle) (H&E, 
×12.5) (A). There are foamy histiocytic collections with cholesterol clefts (arrow) and some neutrophils (H&E, ×400) (B). Immunohisto-
chemical staining: CD68 stains reveal diffusely positive reaction. CD68 is a protein highly expressed by cells in the monocyte lineage by 
circulating macrophages, and by tissue macrophages (CD68 stain, ×200) (C). H&E: hematoxylin and eosin, CD68: cluster of differentia-
tion 68.
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고되어 있다. 보고된 황색육아종성 침샘염 환자들은 경계가 

뚜렷하지 않은 귀 밑의 종괴와 통증, 점진적인 크기의 증가 

및 압통을 주로 호소하였다. 대부분의 환자에서 항생제 사용

에도 크게 통증의 호전 및 크기의 감소가 보이지 않았다.7)

절제된 황색육아종성 병변의 현미경적 소견은 지방을 가

득 함유한 거품양 대식세포, cholesterol cleft가 특징적이며 

다양한 숫자의 림프구, 호중구, 형질세포로 구성된 염증 양상

의 조직에 혼재되어 보인다. 병변에 따라서 간혹 중심부의 괴

사 및 미세 농양들이 거품양 조직구들에 둘러 쌓여 보이기도 

한다. 급성 및 만성 염증세포 및 조직의 섬유화가 관찰되며, 

표피양세포 및 다핵세포를 포함한 울타리 모양의 괴사된 육

아종 소견이 보인다. 오래된 병변에서는 혈관 형성과 함께 섬

유모세포가 관찰되기도 하였다. 면역조직화학 염색 현미경 

검사상에서는 CD68 양성을 보였고 상피세포(epithelial cell) 

표지자는 음성을 보인다.7) CD68는 단핵구 계통의 세포들인 

식세포(phagocyte), 파골세포(osteoclast) 및 순환 대식세포

(circulating macrophage), 조직 대식세포(tissue macrophage)

에서 고도로 발현되는 단백질의 표지자로서 염증 반응시 주

로 발현된다. 따라서 황색육아종성 반응은 만성적인 염증에

서 볼 수 있는 절제조직의 독립적인 소견으로 수술 후 현미

경 검사상 쉽게 진단할 수 있다. 

그러나 수술 전 병리 소견에서는 비특이적인 염증 소견만

을 관찰할 수 있다. 이전 보고된 황색육아종성 침샘염 증례

들에서도, 수술전 시행한 미세침흡입검사상 괴사된 조직 소

견, 중성구 등이 산재된 염증성 조직파편들 혹은 와르틴 종

양에서 발견되는 호산성 과립세포가 발견되었다.7,10) 수술 전 

검사는 대개 세포흡인 혹은 조직의 일부를 채취하는 방식이

기 때문에 잠재된 악성 병변의 배제가 어렵다. 따라서 이하선

에서 발생한 종괴는 병리적 소견 뿐만 아니라 임상양상과 영

상학적 검사가 감별진단을 위해서 중요한데, 황색육아종성 

침샘염은 임상양상과 영상학적 검사마저 악성 종양과 구분이 

어렵기 때문에 진단을 위해서는 결국 종괴의 절제된 검체가 

필요하다.7) 결론적으로 황색육아종성 침샘염은 원인이 분명

하지 않고 임상양상, 영상학적 검사, 세포학적 검사로 악성 종

양과의 감별이 어려우며 명확히 정해진 진단방법은 없고 수

술적 절제 후에야 진단될 수 있다.

이전 증례들에서는 초기 치료로 대부분 항생제 치료를 하

였다(Table 1). 그러나 모든 증례에서 단순한 보존적 치료로 

특별한 호전은 없었다. 한 증례를 제외하고 모두 수술적 절제

가 시행되었다. 원발성 황색육아종성 침샘염 환자들에서는 

대부분 재발에 대한 언급은 없었으나 한 증례에서 원발성 황

색육아종성 침샘염의 재발이 보고되었다.11) 이 증례에서는 

심한 유착으로 인해 병변 부위를 완전히 제거하지 못하고 부

분 절제술(partial resection)을 시행하였다. 15개월 후 추적 

관찰상 4 cm의 크기로 이하선의 종괴 크기가 증가하여 광범

위 절제술(wide excision) 및 경부 림프절 절제술을 시행하였

으며 12개월간 재발 소견은 보이지 않았다. 이 외의 다른 피

부병변 등의 합병증은 동반하지 않았으며 동반된 혈액암 소

견은 없었다. 

대부분의 황색육아종성 침샘염의 경우 불량한 예후는 없

었으며 생존율에 크게 영향을 미치지 않았으나 한 증례에서

는 증상 발현 22개월 이후 사망하였다.4) 환자는 우측 이하선

의 통증 및 4 cm의 종창을 주소로 내원하여 이하선에서 시

행한 절개 조직검사상 황색육아종성 침샘염 소견 및 CD20 

양성의 B 세포 및 CD45 RD 양성의 T 세포가 관찰되었다. 이

후 흉수 및 복통 증상이 동반되었고 흉수에서 황색육아종성 

소견이 보였으며 소장에서 시행한 조직검사상 황색육아종성 

조직반응 및 T-세포 과다 대 B-세포림프종(high-grade, T-

cell-rich B-cell lymphoma)으로 진단되었다. 이 증례는 침

샘에서만 국한된 다른 증례와는 달리 흉수 및 복통, 점진적

인 우측 팔 저린감 등을 호소하였고 결과적으로 림프종에 

동반한 황색육아종성 침샘염으로 진단된 경우였다. 

또한 원발성 황색육아종성 침샘염은 생괴사 황색육아종

(necrobiotic xanthogranuloma)과의 감별이 필요하다. 생괴

사 황색육아종은 조직구증 증후군(histiocytosis syndrome)

의 한 종류이며 주로 전신의 피부, 안구주변의 피하조직과 

폐, 심근, 후두, 인두, 소장 같은 피외 조직을 침범하는 전신질

환의 일종이다. CD68양성 및 CD1a 음성의 비랑게르한스 세

포(non-langerhans cell) 조직구증을 보이며 침범된 장기에

서는 거품양 대식세포, 육아종, cholesterol cleft, 생괴사 등의 

소견을 보여 원발성 황색육아종성 침샘염과 유사하다. 파라

단백질혈증(paraproteinemia), 단클론항체 감마글로불린혈

증(monoclonal gammopathy) 등의 혈액종양을 동반하는 

경우가 흔하다고 알려져있다. 특별히 알려진 치료는 없으나 

항암치료, 방사선치료, 수술적 절제, 스테로이드 주입 등의 다

양한 방법이 시도되고 있다. 따라서 자세한 문진 및 검사를 통

해서 생괴사 황색육아종의 동반 여부를 배제할 필요가 있다. 

따라서 황색육아종성 침샘염이 진단되는 경우 동반된 혈

액암 및 생괴사 황색육아종 등을 포함한 기저 전신질환에 의

해 2차적으로 발생하였을 가능성에 대한 평가가 필요하며 

주기적인 경과 관찰이 중요하다.

저자들은 안면마비를 동반한 이하선의 종괴를 주소로 내

원한 환자에서 문진, 영상의학적 검사 및 조직생검, 수술적 

절제를 통해서 조직병리검사상 종양의 소견없이 염증만을 

동반한 황색육아종성 이하선염으로 진단하였으며, 이전 증례

에서는 볼 수 없었던 안면마비를 동반하여 악성 병변과의 감
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