
골막성 골육종은 장관골의 표면에서 발생하는 표면 골육종(sur-

face osteosarcoma)으로써, 주로 연골모세포성(chondroblastic) 분

화를 보이며, 저 악성도에서 중등도의 악성도를 보이는 골육종이

다.1) 병리학적 소견상 악성도는 중간 정도의 연골모세포성 골육

종과 비슷하다.1) 치료로써 광범위 절제술 및 술후 화학요법을 시

행하며, 10년 생존율이 약 85% 전후로 보고되고 있다.1,2) 국소 재

발이나 전이는 3년 이내에 대부분 발생하고, 전이는 주로 폐에서 

일어나며 골전이는 드물다고 알려져 있다.2,3) 저자들은 근위 경골 

골막성 골육종 치료 후 무병 상태를 유지하다가 13년 만에 근위 

상완골에 전형적인 골육종이 발생한 1예를 관찰하여 문헌 고찰

과 함께 보고하는 바이다.  

증례보고

환자는 13년 전 10세에 우측 하퇴 근위부의 종괴 및 통증으로 내

원하였다. 당시 단순 방사선 사진 상 경골 근위 부위의 피질골에
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골막성 골육종은 골육종의 약 1-2%를 차지하는 드문 질환으로써, 국소 재발이나 전이는 3년 이내에 대부분 발생하고, 전이는 대부분 폐에

서 일어나며 골전이는 드물다고 알려져 있다. 저자들은 근위 경골 골막성 골종양 성공적인 치료 후 13년 만에 상완골 근위부에 전형적인 골

육종이 발생한 증례를 경험하여 이를 문헌 고찰과 함께 보고하는 바이다.
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서 외측으로 방사하는 형태의 골 형성 종양이 보였다. 생검 상 골

육종으로 확진 되었으며 연골모세포성 분화를 보였다. 자기 공명 

영상 상 골수강 내 침범은 없었으므로 골막성 골육종으로 진단하

였다(Fig. 1). Rosen의 변형된 T-10 항암 화학 요법을 2회 시행 후 

수술을 시행하였다. 수술은 광범위 절제술 후 골시멘트 및 골수

강내 고정물을 이용한 사지 구제술을 시행하였다(Fig. 1). 술 후 동

일한 화학요법을 4주기 시행하였다. 종양 제거 당시 환자의 성장

이 완료된 상태가 아니었으므로 성장 종료 시점에 외고정 장치를 

이용한 하지 신연술을 시행하였다. 추시는 술 후 2년까지 3개월 

마다 원발 병소 단순방사선 사진과 흉부 전산화 단층촬영 및 전

신 골 주사 검사를 시행하였다. 술 후 2년 이후 5년까지는 동일한 

검사를 6개월마다, 5년 이후는 1년마다 시행하였다. 술 후 10년 이

후는 완치된 것으로 간주하여 더 이상 검사를 시행하지 않았다. 

  술 후 13년이 경과하여 동일한 환자가 좌측 견관절 통증을 주소

로 내원하였다. 환자 3개월 전부터 간헐적으로 통증이 있었으며 

휴식 시에는 완화되나, 운동시 다시 악화되는 양상을 보였다. 외

상의 과거력은 없었다. 내원 1주 전부터 통증 심해져 단순 방사선 

및 자기 공명 영상 검사를 시행하였고, 좌측 상완골 근위부의 골

종양이 관찰되어 본원으로 전원되었다. 이학적 검사 상 상완 근

위부의 압통이 있었으며 견관절 운동 범위는 정상이었다.

  단순 방사선 사진 상 좌측 상완골 근위 골 간단부에 조골성 골종

양 및 골막 반응이 관찰되었다. 자기 공명 영상 검사 상 T1 및 T2 
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강조 영상에서 저 신호 강도를 보이며, 불균질 한 조영 증강 양상

의 종양이 관찰되었다. 종양의 크기는 9.5 x 4.9 x 4.1 cm 였으며 

대부분 골수강 내에 국한되었으나 후 내측 피질골 외부로 골 외

성 연부 종괴를 형성하였다. 종양에 의한 액와 신경 및 혈관의 침

윤은 없었다. 흉부 전산화 단층 촬영, 전신 골 주사 및 양전자 방

출 단층 촬영 상 원격 전이는 관찰되지 않았다. 절개 생검상 고악

성도 골육종으로 확진 되었다(Fig. 2). 13년 전 발생한 근위 경골부

의 골육종이 연골모세포성 이었으므로 항암 화학요법에 대한 반

응도가 낮을 것으로 예측하여 술전 화학요법을 하지 않고 광범위 

절제술 후 종양 인공관절을 이용한 재건술을 시행하였다.4) 술후 

병리학적 진단은 골모세포성 골육종이었으며 술전 항암화학요법

을 하지 않았음에도 80%의 종양 괴사율을 보였다.     

고    찰

골막성 골육종은 골육종의 약 1-2%를 차지하는 드문 질환으로

써, 1976년 Unni 등에 의해 처음으로 보고되었다.3) 골막성 골육종

은 전형적인 골육종과는 달리 장관골 간부에 주로 발생하며, 병

리학적으로 중등도의 연골모세포성 분화를 보인다. 수술을 통한 

광범위 절제가 필수적이며, 항암 화학요법의 효과에 대해서는 아

직 이론이 있다.3) 전형적인 골육종에 비해 좋은 예후를 보여 가장 

최근에 발표된 장기 추시 연구에 의하면, 평균 15.8년 추시 관찰한 

무병 생존율이 83%로 보고되었다.1,3)

  골막성 골육종의 재발이나 전이는 조기에 발생하며, 골전이보

다는 폐전이가 흔하다. 최근에 보고된 장기 추기 연구에 따르면 

29명의 환자중 5명의 환자에서 국소 재발이나 전이가 발생하였는

데 이는 모두 3년 이내에 발생하였고, 이들의 평균 생존기간은 26

개월이었다고 한다.1) Grimer 등2)에 따르면 총 119명의 골막성 골

육종 환자중 8명(7%)에서 국소 재발이 발생하였고, 17명(14%)에

서 원격 전이가 발생하였다고 하였다. 이중 16명에서 폐전이가 1

명에서 골전이가 관찰되었다. Revell 등3)은 평균 82개월의 추시 기

간을 가진 17명의 골막성 골육종 환자에서 단 1명에서만 국소 재

발이 관찰되었고, 원격 전이는 없었다고 하였다. 본 증례에서처럼 

13년이 지난 후 폐전이 없이 골전이만 발생한 환자는 문헌에서 

Figure 1. (A) Plain anteroposterior and 
lateral radiographs of right tibia of a 
10-year-old boy show bony lesion arising 
from surface of bone. Marrow does not 
appear to be involved. (B) MR images 
demonstrate lesion arising from surface 
of bone. Marrow does not appear to be 
involoved. (C) Photomicrograph shows 
that lobules of malignant cartilage are 
separated by malignant spindle cells 
producing osteoid. (D) Radiographs show 
the reconstructed tibia using bone cement 
with multiple ender nails.
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찾아볼 수 없었다. 

  본 증례에서는 항암 화학요법에 대한 반응도가 낮을 것으로 예

측하여 술전 화학요법을 하지 않고 수술을 먼저 시행하였다.4) 전

형적인 골육종의 치료에서 항암 화학 요법의 도입후 생존율이 

10-20%에서 65-75%로 증가한 것은 잘 알려진 사실이다. 그러나, 

술전(neoadjuvant) 화학요법이 술후(adjuvant) 화학요법에 비해 생

존율을 증가시킨다는 증거는 아직 보고된 바 없다.4) 1986년부터 

1993년까지 Pediatric Oncology Group에서 시행된 전향적 연구에 

따르면, 골육종에서 수술을 즉시 시행받은 군과 술전 항암 화학

요법을 시행한 군에서 각각 무병 생존율이 69±8%, 61±8%로 관

찰되어 통계적인 차이가 없었다고 보고하였다.5) 또한, Memorial 

Sloan-Kettering Cancer Center (NY, USA)에서도 유사한 임상 시

험을 279명의 환자에서 시행하였는데, 생존율의 유의한 통계학적

인 차이는 관찰할 수 없다고 하였다.6) 골육종의 크기가 비교적 큰 

경우 술 전 항암 화학요법을 시행함으로 인해 오히려 국소 치료

가 어려워지고 항암 요법에 저항하는 세포가 생길 수 있다는 단

점등이 제시되고 있어, 술전 화학요법과 술 후 화학요법이 골육

종의 생존에 미치는 영향은 조금 더 많은 환자를 대상으로 한 다

기관 연구 등을 통해 증명되어야 하겠다. 

  저자들은 근위 경골 골막성 골육종의 성공적인 치료 후 13년 뒤 

근위 상완골 골육종 1예를 경험하여, 이러한 증례는 아주 드물지

만 자기공명영상 검사 및 조직 검사를 통해 다른 병변으로 오진

하지 않도록 주의하여야 한다고 판단하였다. 
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Figure 2. (A) Anteroposterior radiograph of 
left humerus shows osteosclerotic lesion 
involving epiphysis of head and proximal 
meta-diaphysis. Note periosteal reaction 
of medial aspect of proximal humerus. (B) 
The left shoulder T2-weighted MR coronal 
image demonstrates tumor within bone 
and soft tissue. (C) Enhanced T1-weighted 
MR coronal image shows heterogeneous 
enhancement. (D) Photomicrograph 
reveals the conventional osteoblastic 
osteosarcoma.
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Development of Conventional Osteosarcoma after 13 Years 
Continuous Disease-free Survival of Periosteal Osteosarcoma

Chang-Bae Kong, M.D., Yunsuk Hong, M.D., Jae-Soo Koh, M.D.*, and Dae-Geun Jeon, M.D.
Departments of Orthopedic Surgery and *Pathology, Korea Cancer Center Hospital, Seoul, Korea

Periosteal osteosarcoma is a rare variant of osteosarcoma and has represented 1-2% of all osteosarcomas. Most local recurrences or 
progression to metastatic disease occurred within the first 3 years after presentation and lung metastasis is more common than bony 
metastasis. We describe a periosteal osteosarcoma of tibia patient who developed conventional osteosarcoma of proximal humerus 
after 13 years from the completion of treatment.
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