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서   론

기괴 방골성 골연골종류 증식(bizarre parosteal osteochondroma-

tous proliferation, BPOP)은 1983년 Nora 등1)이 보고하면서 알려

지기 시작하여 일명 Nora씨 병변으로 불려지기도 하는 드문 양성 

골 병변이다.2,3) 

	 BPOP는 피질골의 바깥에 경계가 명확한 고착성 골병변 소견

(exophytic osseous mass)을 보이며, 연골, 뼈, 그리고 섬유화조직

의 혼합으로 구성된다.4) 호발연령은 20-30대 성인으로 알려져 있

고, 40대 여성에서 약간 높은 유병률을 보이기도 한다.2) 

	 BPOP는 매우 드문 골종양으로 보고 사례가 많지 않아 질병의 

진단 및 치료, 치료 후 경과, 예후 등이 잘 알려져 있지 않다. 국내

에서는 단편의 증례 보고는 있지만 증례를 모아서 한 기관에서 

정리한 연구는 지금까지는 없었다. 본 연구에서는 영남대학교병

원에서 BPOP로 진단하고 절제술을 시행하고 조직학적으로 최종 

확진 후 재발 없이 추적관찰 중인 6예를 통하여 BPOP의 진단과 

치료 및 예후 등을 조사하여 임상적 결과를 분석하고자 한다. 
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Purpose: There have been a few reports of bizarre parosteal osteochondromatous proliferation (BPOP) in Korea to date. The purpose of 
this study was to investigate the etiology, diagnosis, treatment, and prognosis of BPOP and to report the clinical outcomes from a single 
institution.
Materials and Methods: Between 1999 and 2016, six patients who were diagnosed and treated operatively at Yeungnam University 
Medical Center were reviewed retrospectively. The analysis was performed using medical records, simple radiographs, magnetic resonance 
imaging (MRI), and pathology results, based on clinical and oncological results. All patients underwent surgical treatment for complete 
resection. We also analyzed one patient who was initially diagnosed with BPOP, showing different clinical features during the follow-up 
period.
Results: The age of patients ranged from 17 to 60 years. All patients did not show a history of trauma. All patients showed localized edema 
on the tumor lesion, and three patients also showed tenderness. The tumor lesions were distributed to the femur, tibia, and humerus. All 
patients underwent marginal resection or wide resection. The mean follow-up period was 50.3 months. There was a malignant change in 
one patient, but no recurrence or metastasis.
Conclusion: In this study, there was no difference in the incidence of BPOP in accordance with sex. Moreover, there was no significant 
relationship between trauma and onset of BPOP. Unlike previous reports, no recurrence occurred after complete resection. If BPOP is 
diagnosed, it is necessary to consider the possibility of malignant change and distinguish it from other malignant tumors.
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대상 및 방법

1999년부터 2016년까지 본원에서 수술하여 조직학적으로 BPOP

로 진단되고, 1년 이상 추시관찰중인 6예의 환자를 대상으로 하였

다. 환자의 성별, 평균 연령, 발생 원인, 종양의 발생 부위, 재발 여

부에 대해 후향적으로 분석하여 임상적 및 종양학적 결과를 분석

하고자 하였다. 

	 단순 방사선 촬영, 자기공명영상(magnetic resonance imaging, 

MRI)을 사용하여 종양의 위치, 주변 조직으로의 침범 양상 등을 

확인하였다. 수술은 전체 예에서 동일한 술자가 시행하였고 변연

부 절제 또는 광범위 절제에 해당하는 정도의 절제술을 시행하였

다. 절제술 뒤에는 절삭기(burr)를 이용하여 조금 더 경계를 제거

하였다. 또한 동일한 검사자가 조직학적 검사를 시행하였다. 조직

학적 검사를 시행할 때에는 종양의 크기 및 경계 확인을 위해 절

제편의 여러 곳에서 검사를 시행하였으며 조직검사의 결과가 모

호한 경우 검체를 외부에 의뢰하였다. 조직검사는 헤마톡실린 및 

에오신(H&E) 염색을 통해 세포 핵과 골모세포의 분포 양상 등을 

확인하였으며 종양의 해부학적 발생 위치, 분포, 특징 및 임상경

과에 대해 분석하였다.

	 앞에서 언급한 6예 외에 수술 전 조직검사에서는 BPOP로 진단

받았지만 수술 후 조직검사 소견상 방골성 골육종(parosteal os-

teosarcoma)으로 진단된 1예도 함께 비교 분석하였다.

결   과

총 6예의 환자들 중 성별 분포는 남자 2명, 여자 4명이었으며, 평

균 연령은 29.1세(범위, 17-60세)였다(Table 1). 발생 부위는 수지 2

예(Fig. 1), 대퇴골 원위부 1예, 경골 근위부 1예, 비골 원위부 1예, 

그리고 족지 1예 등으로 다양하게 분포하였다(Table 1). 모든 환자

에서 병변부위에 국소종창을 확인할 수 있었으며, 3명의 환자에

서 병변부위 동통을 확인할 수 있었다. 전체 예에서 병변부에 대

한 과거 외상력은 없었다. 추시기간은 평균 50.3개월(범위, 18-108

개월)이었고, 수술 후 최소 1년 6개월 추시관찰 기간 중 재발은 없

었다.

	 방사선적으로 경계가 분명한 골화된 덩이가 골피질의 표면에 

위치하고 있었고 골수강과 연결성은 발견되지 않았다. 조직학적

으로 기괴 연골세포, 유골세포, 방추상 세포 등이 관찰되는 소견

을 보였다. 

A B

Figure 1. (A) Preoperative radiographs of a 60-year-old female. The tumor was grown in the ulnar aspect of the middle phalangeal head of the index 
finger. (B) Postoperative radiographs.

Table 1. Demographic Data of the Bizarre Parosteal Osteochondromatous Proliferation

Case No. Sex Age (yr) Location
Trauma  
history

Margin
Local 

recurrence
Malignant 
change

Follow-up 
period (mo)

1 F 19 Rt. ankle lateral malleolous - Negative - + 96

2 F 22 Lt. 4th finger proximal phalanx - Negative - - 22

3 M 36 Rt. 3rd toe middle phalanx - Negative - - 36

4 F 60 Rt. 2nd finger middle phalanx - Negative - - 22

5 M 21 Lt. distal femur - Negative - - 18

6 F 17 Rt. proximal tibia - Negative - - 108

F, female; M, male; Rt., right; Lt., left.
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	 대상 환자군 중 19세 여자환자 1예(Table 1; Case No. 1)는 2년 

동안 지속된 오른쪽 발목 외과부위에 골종괴로 내원하였고 이학

적 검사 소견상 단단하고 고정된 덩이 양상을 보였으며 외상과의 

연관성은 발견되지 않았다. 단순 방사선적으로는 비골 원위부 피

질골의 바깥에 경계가 명확한 고착성 골병변 소견이 관찰되었다. 

병변의 중심부와 수질강 사이에 연속성은 관찰되지 않았다. 수술 

전 진단은 BPOP 또는 골연골종(osteochondroma)이었다. 외과적 

절제를 시행하였고, 절제된 조직은 두 개의 특징적인 영역을 가

지고 있었다. 먼저 연골모와 수질골에 4.7×3.5 cm의 골연골성 부

분이 있었고, 변연부에는 2.3×2.0 cm의 회백색 연조직 부분이 있

었다(Fig. 2). 조직학적으로 골연골성 부위는 조직화되지 않은 연

골조직의 불규칙한 소엽이 뼈로 성숙하는 모습을 보였다(Fig. 3). 

조직학적 소견과 방사선적 소견을 종합하여 골연골성 부분은 전

형적인 BPOP로 진단되었다. 하지만 회백색 연조직 부분은 오늬

무늬 배열(herringbone arrangement)의 비정형 방추세포의 증식이 

관찰되었다. 이 세포들은 과염색핵을 가지고 있었고 핵의 다형성

은 경미했으며 유사분열이 때때로 나타났다. 면역 조직 화학 염

색에서 비정형의 방추세포들은 데스민(desmin)과 S-100 단백질

에 음성이었다. 이러한 결과는 BPOP의 2등급 섬유육종(fibrosar-

coma)로의 악성 변화로 평가되었다(Fig. 4). 

	 연구 대상 환자군 6예 외에 24세 남자환자 1예의 MRI 검사에

서 우측 상완골 하단 35×33×36 mm3 크기의 BPOP 또는 골연골

종으로 진단을 하고 경과관찰을 하였다. 추적관잘 중 처음 진단 

후 2년 뒤에 단순 방사선 촬영과 MRI 소견상 크기가 44×42×50 

mm3로 증가하여 오진의 가능성을 염두에 두고 전신마취하 절개

생검을 시행하였다. 면역조직화학 검사 소견상 방추세포에서 p53 

antibody는 관찰되지 않았고, Ki-67 labelling index가 5% 미만으로 

나타났다. 조직학적 소견에서는 유리연골과 골소주의 분절이 관

찰되었고, 골소주 사이 간질에서는 저세포성 방추세포가 약간의 

이형성을 보였다. 종합적으로 BPOP 또는 저등급 방골성 골육종

으로 판단되나 정확한 진단을 위해 절제술을 계획하였다. 종괴의 

크기가 증가한 점을 고려하여 저등급 방골성 골육종으로 진단하

고 절개생검을 시행한 지 10일 뒤에 상완골 원위부 광범위 절제

술 및 종양인공관절대치물 삽입술을 시행하였다(Fig. 5). 광범위 

절제술 및 종양인공관절대치물 삽입술 후 절제된 조직검사 결과 

1등급 방골성 골육종으로 확인되었다. 광범위 절제술 및 종양인

공관절대치물 삽입술 후 2달 뒤 추시관찰중, 폐의 좌상엽과 좌 하

엽으로의 전이가 발견되어 쐐기 절제술을 시행하였고, 현재까지 

재발이나 추가 전이 없이 경과관찰 중이다.

고   찰

BPOP는 국소적으로 빠르게 성장하는 매우 드문 양성 골종양으

로 1983년에 처음 보고되었다.1) 어느 연령에서나 발생 가능하지

만 평균적으로 30-33세에서 발생한다고 알려져 있다.5) 성별에 

따른 빈도는 비슷하며 주로 손과 발의 작은 골에서 발생하는 것

A B

Figure 2. (A) Radiographs of the right ankle. The anteroposterior (left) and oblique (right) views demonstrate a well-defined, exophytic bony mass 
attached to the lateral cortex of the metaphysis of the distal fibula. Continuity between the central part of the lesion and the medullary cavity of 
the fibular is absent. (B) The excised mass revealed two distinctive areas (left): An area resembling osteochondroma with a cartilaginous cap and 
medullary bone, as well as an unusual, gray-white, fleshy soft tissue mass (arrows) in the periphery. Note a broad base (arrowheads) attached to the 
cortical surface of the distal fibula. The whole mount section of the excised mass (H&E) shows an osteochondromatous area with a cartilaginous cap 
and medullary bone, and a fibrosarcomatous area in the periphery (right).



61

Bizarre Parosteal Osteochondromatous Proliferation

A B

C

Figure 3. (A) A low-magnification view shows a cartilaginous cap 
maturing into the bony trabeculae (H&E, ×40). (B) A higher-magnification 
view shows cartilage with bizarre, enlarged nuclei and a blue tinctorial 
quality in the woven bone spicules (H&E, ×200). (C) A higher-
magnification view shows loosely arranged spindle cells between the 
bony trabeculae, rimmed by osteoblasts (H&E, ×200).

A B

Figure 4. (A) The lower part of the photomicrograph shows an osseous element of the bizarre parosteal osteochondromatous proliferation. The 
fibrosarcomatous area can be seen above. (B) The fibrosarcomatous area is moderately cellular with mild nuclear pleomorphism and occasional 
mitotic figures (A, B: H&E, ×200).
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으로 보고되었으나 최근에는 장골, 두개골 등 다양한 부위에서 

BPOP가 보고되고 있다.1,5-7) 국내에서는 드물게 족부, 수부, 장골

에 발생한 경우들이 보고된 적이 있다.8-10) 본 연구에서는 17세에

서 60세에 이르기까지 다양한 연령대에 발생하였고 손과 발의 지

골뿐만 아니라 경골 및 대퇴골 등의 장골에서도 발생하였다.

	 발병 원인으로는 반복되는 외상 등으로 인한 골막의 자극이나 

허혈로 인한 증식반응 등이 알려져 있다.11) 하지만 본 연구에서는 

기존 외상력과의 상관관계와는 달리,2,12) 모든 환자에서 과거 외상

력은 확인할 수 없었다.

	 방사선적으로 경계가 뚜렷하고 골수 변화 없이 골막에서 발생

하는 것을 확인할 수 있었다.3) 조직학적으로는 비정형 세포가 동

반되지 않는 석회화성, 골성, 연골성 종양으로 보고되고 있고,2,13,14) 

혼돈이 쉬워 진단 시에 오류가 잘 생긴다. 단순 방사선 촬영 소견

에서 골면에 경계가 분명한 덩이 형태로 보이며 종종 연부조직으

로 방사되는 형태를 보인다. MRI와 컴퓨터 단층촬영은 골연골종

과 감별에 유용하다. 유전학적으로 t(1:17)(q32;q21)와 연관이 있

다고 알려져 있다.15) 

	 임상적으로는 특이한 소견을 보이지 않는 경우가 많고 대부

A B

C

D

Figure 5. (A) Initial radiographs of a 24-year-old male. The exophytic osteoblastic tumor in 
the antero-medial aspect of the distal humerus (arrows). (B) The tumor had grown up for 
3 years (arrows). (C) Postoperative radiographs and intraoperative photographs. The right 
distal humerus mass was excised (arrows). The biopsy result was parosteal osteosarcoma, 
grade 1. (D) Distal humerus was excised and tumor prosthesis inserted. Radiographs were 
taken postoperatively.
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분 수주 혹은 수개월에 걸쳐 크기가 커지는 통증이 동반된 덩이

가 주된 증상이며 관절주변의 경직 등이 동반된 경우도 있다.2) 악

성변화가 없다고 알려져 절제술로 치료가 가능한 것으로 보고되

고 있으나 2년 재발률이 29%-55%에 이르고,1-3) Meneses 등2)에 따

르면 재발률이 55%에 이른다고 보고되고 있다. 본 연구에서도 6

예 모두에서 병변부위에 국소종창을 확인할 수 있었으며, 3명의 

환자에서 병변부위 동통을 확인할 수 있었다 또한 모든 환자에서 

절제술로 치료하였지만 국소 재발률이 매우 높다는 이전의 결과

와는 상반되게 재발은 발생하지 않았다.1-3) 

	 이전의 보고에 의하면 BPOP는 악성변화나 전이가 보고된 적

이 없는 양성질환이었다.2,16) 하지만 본 연구의 1예에서 초기에 족

관절 외과의 BPOP를 진단받았으나 절제된 조직편에서 종양의 

경계부에 섬유육종로 악성 변화가 확인되었다. 기존에 BPOP는 

재발률은 높은 반면 악성변화는 하지 않는다고 알려져 있었지만 

본 연구의 1예의 경우에서 섬유육종으로 처음으로 악성변화를 

한 경우를 확인하고 보고하였다.17,18)

	 이 질환과 유사한 소견을 보이는 질환으로는 골연골종, 조갑하

외골종증(subungual exostosis), 방골성 골육종, 탈분화형 연골육종

(dedifferentiated chondrosarcoma), 탈분화형 방골성 골육종(dedif-

ferentiated parosteal osteosarcoma), 그리고 전이성 방추세포육종

(metastatic spindle cell sarcoma) 등이 있다. 초기에 BPOP로 진단

되었으나 임상 증상의 진행으로 시행한 조직검사 결과 방골성 골

육종으로 진단된 증례에서 영상 및 조직학적 진단에서 BPOP가 

방골성 골육종과 비슷한 양상을 보이기 때문에 진단 시 감별이 

반드시 필요할 것으로 생각된다. 또한 병변이 골표면에 위치하고 

있는 영상학적 소견과 연골 성분이 포함되어 있다는 조직학적 소

견에서 골연골종과도 감별이 필요할 것으로 생각된다.5) 

	 본 연구에서 BPOP로 확인된 조직편의 경계부에서 악성변화가 

발견된 1예와 임상양상, 영상학적 및 조직학적 유사성으로 인해 

BPOP로 오진되었다가 추시 관찰중 방골성 골육종으로 진단된 1

예를 통해 BPOP 진단 시 악성변화 가능성과 다른 악성종양과의 

세밀한 감별을 염두에 두어야 할 것으로 생각된다. 이 때문에 초

기 치료 시 완전절제를 목표로 하여야 하고 주기적인 경과관찰이 

중요할 것으로 생각된다. 

	 본 연구는 국내에서 처음으로 BPOP 증례를 모아서 연구를 진

행하였다. 총 6예를 비교 분석하였으며 BPOP로 확인된 조직편의 

경계부에서 악성변화가 발견된 1예와 임상양상, 영상학적 및 조

직학적 유사성으로 인해 BPOP로 오진되었다가 추시 관찰중 방

골성 골육종으로 진단된 1예를 보고함으로써 진단 시에 악성변

화의 가능성과 다른 악성종양과의 감별의 필요성을 제시하였다

는 점에 의의가 있다.

결   론

본 연구에서는 환자의 성별에 따른 발병 차이는 없는 것으로 생

각된다. 또한 외상과 발병과의 유의한 관계를 발견할 수 없었다. 

기존에 보고되었던 것과는 달리 변연부 절제 이상의 절제연으로 

수술한 경우 후 재발은 1예도 발생하지 않았다. BPOP로 진단된 

경우 악성변화 가능성을 염두에 두어야 한다. 또한 다른 악성종

양과 감별에 유의하여야 한다. 
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기괴 방골성 골연골종류 증식의 진단과 치료
신덕섭 • 양한석 • 나호동 • 류승민

영남대학교병원 정형외과

목적: 현재까지 국내에서 기괴 방골성 골연골종류 증식(bizarre parosteal osteochondromatous proliferation, BPOP)에 대한 보고는 

많지 않았다. 이에 본 연구에서는 단일기관에서 진단하고 수술을 시행한 BPOP의 증례를 모아서 발생과 진단, 치료 및 예후 등을 조

사하여 임상적 경과를 살펴보고자 한다. 

대상 및 방법: 영남대학교병원에서 1999년부터 2016년까지 BPOP로 진단하고 수술한 6명의 환자를 대상으로 후향적 분석을 시행

하였다. 분석은 의무 기록, 단순 방사선 촬영, 자기공명영상 및 병리 결과를 통해 시행하였으며 임상적 결과와 종양학적 결과를 토대

로 시행하였다. 모든 환자군에서 완전절제를 목표로 수술적 치료를 시행하였다. BPOP로 초기에 진단되었다가 추시관찰중 임상적으

로 다른 양상을 보인 1예도 함께 분석하였다.

결과: 환자의 나이는 17세에서 60세까지 분포하였다. 모든 환자에서 병변부에 대한 과거 외상력은 확인할 수 없었다. 모든 환자에서 

병변에 국소적으로 부종이 있었으며, 3명의 환자에서는 압통도 있었다. 발생부위는 대퇴골 원위부, 경골 근위부 및 수족부의 지골 등 

다양하게 분포하였다. 모든 환자에서 변연부 절제술 또는 광범위 절제술을 시행하였다. 평균 50.3개월간 추시관찰하였으며 추시기간 

중 한 명의 환자에서 악성 변화가 있었지만 재발이나 전이가 있었던 환자는 없었다. 

결론: 본 연구에서는 환자의 성별에 따른 발병 차이는 없는 것으로 생각된다. 또한 외상과 발병과의 유의한 관계를 발견할 수 없었

다. 기존에 보고되었던 것과는 달리 절제술 후 재발은 1예도 발생하지 않았다. BPOP로 진단된 경우 악성변화 가능성을 염두에 두어

야 한다. 또한 다른 악성종양과 감별에 유의하여야 한다.

색인단어: 기괴 방골성 골연골종류 증식, Nora 병변
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