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= 증례보고 =

안검에 발생한 호산구 증가증을 동반한 

혈관림프증식증 1예

윤제환⋅지미정

가천대학교 길병원 안과학교실

목적: 안검에 발생한 호산구 증가증을 동반한 혈관림프증식증(angiolymphoid hyperplasia with eosinophilia, ALHE) 1예를 경험하여 
이를 보고하고자 한다.
증례요약: 63세 남자환자가 1개월 전 우연히 발견된 우상안검의 결절로 내원하였다. 환자는 우상안검 비측부 피부에 약 1.0×0.5 cm 
크기의 연갈색의 단독성 결절이 있었다. 전신검사상 림프절비대 소견은 없었으며 혈액검사상 호산구 증가증을 보였다. 이에 저자들은 
정확한 진단 및 치료를 위하여 상안검 결절에 대한 절제 생검을 시행하였다. 수술 후 얻은 조직은 크기 1.0×0.6×0.5 cm의 표면이 
매끄러운 황적색 결절이었다. 현미경 검사상 크기가 증가된 혈관 내피세포로 이루어진 다수의 모세혈관과 이를 둘러싸고 침윤되어 
있는 림프구 및 호산구가 관찰되었다. 위의 소견을 종합하여 최종적으로 호산구 증가증을 동반한 혈관림프증식증으로 진단되었다.
결론: 상안검의 결절을 주소로 내원한 환자에서 호산구 증가증을 동반한 혈관림프증식증을 감별 진단으로 고려하여야 할 것으로 생각
되며 안검을 침범한 드문 증례를 보고하는 바이다.
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호산구 증가증을 동반한 혈관림프증식증(Angiolymphoid 
hyperplasia with eosinophilia, ALHE)은 주로 두경부에 발

생하는 혈관 증식성 종양으로 가슴, 사지, 서혜부 등에도 발

생한 보고가 있으나 안검에서의 발생은 드물다. ALHE 병
변은 적색이나 갈색의 구진 혹은 결절로 나타나며 소양증 

및 통증을 흔히 동반하고 조직학적으로 혈관의 증식과 그 

주변으로 침윤된 호산구와 림프구를 관찰할 수 있다. 1969
년 Well and Whimster1에 의해 처음 보고되었으나 발병원

인에 대해서는 명확히 밝혀져 있지 않으며 남자보다 여자

에서 더 흔한 것으로 알려져 있다. 
저자들은 상암검의 종물을 주소로 내원한 환자에서 조직 생

검을 시행하여 ALHE를 확인하였기에 이를 보고하고자 한다.

증례보고

63세된 남자 환자가 1개월 전 우연히 발견된 우상안검의 

결절을 주소로 본원 안과 외래에 내원하였다(Fig. 1). 환자

는 감염이나 외상의 과거력은 없었으나 약 1년 전 혈전성 

혈소판 감소 자반증 및 전신 림프절 비대로 내과에 입원하

여 치료 받았으며 당시 서혜부의 결절로 조직 생검을 시행

하여 조직학적으로 ALHE 의증을 진단받았고 이후 피부과

에 정기적으로 경과 관찰하고 있었다. 결절은 우상안검의 

내측 피하에서 약 1.0×0.5 cm 크기로 촉진이 가능하였으

며 연부조직 경도의 유동성이 있는 형태로 통증이나 소양

증은 동반하지 않았다. 안과적 검사에서 특이 소견은 없었

으며 가족력에도 특이 사항은 없었다. 진단 및 치료를 위해 

절제 생검을 시행하였다. 수술 후 얻은 조직은 크기 

1.0×0.6×0.5 cm의 표면이 매끄러운 황적색 결절이었으며

(Fig. 2) 조직 병리학적 검사에서 일정한 타원형 핵 및 세

포질 내 소공포를 지닌 크기가 증가된 염주알 모양의 혈관 

내피세포로 이루어진 다수의 모세혈관이 관찰되었고 이를 

둘러싸고 림프구 및 호산구가 대량으로 침윤되어 있었다

(Fig. 3, 4). 임상 소견과 조직 병리학적 소견에 근거하여 

ALHE로 확진되었다. 
전신적인 검사를 위해 내과에 의뢰하여 신체 촉진, 혈액 

검사를 시행하였으며 말초 혈액의 호산구가 31.3%로 호산

구 혈증을 보이는 것 이외에는 특이 사항은 없었다. 수술 

후 다른 치료 없이 정기적 추적 관찰 중에 있으며 절제 후 

13개월 현재까지 재발 소견은 보이지 않고 있다. 
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Figure 1. A relaltively well-demarcated, erythematous, firm, 
subcutaneous nodule in the upper eyelid. 

Figure 2. A yellowish red color mass (size 1.0 × 0.6 × 0.5 
cm).

Figure 3. There is marked proliferation of irregular vascular 
channels surrounded by perivascular lymphocytic infiltration 
with eosinophils (H&E, ×200).

Figure 4. The vascular channels are lined by round and cuboi-
dal endothelial cells, which have protruded into the lumens of 
the vessels (H&E, ×200).

고 찰

ALHE는 20-50대에서 주로 발생하는 질환으로 남자보

다 여자에서 호발한다고 하나 성별에 따른 차이가 없거나 

남자에서 호발한다는 보고도 있다.2,3
 호발 부위로는 두경부

가 약 85%로 가장 흔하고 그중 대부분이 귀 주변이나 이

마, 두피에 발생하며 그 외 구강, 흉벽, 사지, 서혜부 등에도 

나타날 수 있다.1 국내에선 구강, 이마, 서혜부, 손등에 발생

한 보고가 있으나 안검에 발생한 경우는 해외에서 3예가 보

고 되었고 국내 보고는 없었다.4-11
  

임상증상으로는 유동성이 있는 연부조직 경도의 무통성

의 종물이 결절이나 구진의 형태로 피하조직 내에 단일 하

거나 혹은 다발성으로 나타나는 것이 특징적이며 병변은 보

통 갈색이나 적색으로 0.5-2.0 cm의 크기를 가진다.3 전신

적인 증상은 신증후군이 드물게 보고된 경우가 있으나 연관

성이 명확하지 않으며 약 20%에서 호산구 증가증이 동반된

다.12
 본 증례에서와 같은 혈소판 감소 자반증후 발생은 1예 

있으나 연관성은 알려진 바 없다.13
 ALHE는 생검을 통한 조

직학적 소견으로 확진할 수 있으며 소혈관의 증식 및 증식

된 혈관을 구성하는 내피세포의 변화가 관찰된다. 내피 세

포의 변화는 거품핵, 한 개 이상의 핵소체, 풍부한 세포질, 
조직구모양 또는 상피세포모양의 변화와 같은 특징적인 소

견을 가지고 있으며 그 외 부어있거나, 불룩한, 말뚝 울타리

모양(picket-fenced), 혹은 징 모양(hobnailed)의 양상으로 

나타나기도 하고 혈관 내로 자라 들어오거나 혈관벽 및 혈

관주위 간질부에 침윤되기도 한다.14-17
 특히 큰 혈관주위의 

내피세포 송이의 존재는 ALHE의 특징적인 소견 중 하나이

다.17-19
 또한 증식된 혈관 주변으로 림프구, 중성구, 호산구, 

비만세포 등의 침착이 관찰되며 호산구의 침착 정도는 비만

세포의 화학주성인자의 분비 정도에 따라 달라진다.3
ALHE은 이러한 조직학적 특징상 혈관내피세포의 양성 

신생물의 일종일 가능성이 높을 것으로 생각되나 ALHE에
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서 병변 내에 면역글로불린의 침착, 혈청 내 한랭 글로불린의 

증가, 칸디다 속에 대한 피부 반응 검사 시 혈청 IgE의 상승과 

아토피 환자에 호발한다는 점 등이 ALHE가 면역학적 기전에 

의한 반응성 과정에 의한 질환이라는 견해도 있다.8,14,15,20

가장 중요하게 감별 진단해야 할 질환으로 기무라병은 

1948년 Kimura et al21에 의해 처음 발표되었으며 초기에

는 ALHE가 기무라병의 일종으로 생각되었으나 1979년 

Rosai et al14이 두 질환이 조직학적 특성상 각기 다른 질환

이라는 주장을 편 이후 구분하여 보고 있다. 기무라병은 임

상적으로 10-20대의 젊은 남성의 두경부에 평균 3 cm의 

피하결절 양상으로 나타나며 말초 혈액내 호산구 및 혈청 

IgE의 증식 소견이나 국소적 림프절 비대가 ALHE에 비해 

흔하다. 또한 두 질환 모두 비슷한 양상의 조직학적 소견을 

보이기는 하나 기무라병은 ALHE에 비해 내피세포의 변화

는 없으나 배중심을 동반한 림프양의 소절이 다발성으로 

나타나며 호산구성 농양으로 불리는 괴사조직 내 호산구의 

침착이 부분적 혹은 전반적으로 나타나기도 하고 두드러진 

조직의 경화가 관찰된다.22
 이와 같은 소견들로 미루어 보

아 기무라병은 ALHE와는 달리 병리학적 기전상 림프유사

조직의 양성 신생물 과정이나 혈관종의 변종 혹은 알러지 

반응의 일종인 것으로 생각한다.23 본 증례에서는 종물의 

크기가 1.0 cm 이하인 점과 전신 림프선 비대가 없는 점에

서 ALHE에 더 가까운 양상을 보였으며 조직학적 소견상 

혈관내피세포의 크기 증가로 ALHE로 확진할 수 있었다. 
ALHE의 치료로 일부에서 자연관해된 보고도 있으나 대부

분 수술적 절제술이 가장 흔히 사용된다.24-26
 이외에도 부

신 피질 호르몬제의 도포나 병변 내 주입 및 경구 복용, 방
사선 요법, 화학 요법, 이산화탄소 레이저, 아르곤 레이저, 
전기 건조법(electrodesiccation), 세포 독성제, 냉동요법 

등이 있으나 그 치료 효과는 수술적 절제술에 비해 떨어지

며 치료 후 재발 빈도도 높은 편이다.27,28
 수술적 치료 시 

초기에 불완전하게 절제되는 경우 재발 가능성이 높으며 2
차 수술이 필요하다. 본 증례의 경우 종괴를 완전히 제거하

였고 이후 약 13개월 경과한 현재까지 재발 소견은 관찰되

지 않아 성공적으로 치료된 것으로 판단된다. 
본 증례는 드물게 발생한 상안검의 ALHE로 수술적 절제

술에 의해 수술 후 13개월까지 재발 없이 유지되었으며, 앞
으로도 지속적인 추적 관찰을 통해 장기적 재발 유무에 대

한 연구가 필요하고 안검 종양의 감별 진단 시 ALHE를 고

려하는 것이 필요하다고 생각한다. 
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=ABSTRACT=

A Case of Angiolymphoid Hyperplasia with 
Eosinophilia (ALHE) of the Eyelid

Je Hwan Yoon, MD, Mijung Chi, MD, PhD

Department of Ophthalmology, Gachon University Gil Hospital, Incheon, Korea

Purpose: The authors of the present study describe a rare case of angiolymphoid hyperplasia with eosinophilia (ALHE) of 
the eyelid.
Case summary: A 63-year-old male who was diagnosed with ALHE based on biopsy of an inguinal mass presented with 
an eyelid mass of 1 month duration. A light brown, solitary, 1.0 × 0.5 cm-sized mass involved the right upper eyelid. There 
was no lymphadenopathy, but eosinophilia was present. An excisional biopsy of the mass was performed for diagnosis 
and management. Macroscopic examination of the excised mass revealed a well-defined, smooth, firm, yellowish-red colored 
lesion measuring 1.0 × 0.6 × 0.5 cm. Histopathology showed the proliferation of small blood vessels, many of which were 
lined by enlarged endothelial cells with uniform ovoid nuclei and intracytoplasmic vacuoles. The distinctive endothelial 
cells were described as having a cobblestone appearance. In addition, a perivascular and interstitial infiltrate composed 
primarily of lymphocytes and eosinophils was present. ALHE was finally confirmed with clinical and microscopic 
examination.
Conclusions: The authors of the present study report a rare case of ALHE of the eyelid and suggest that a differential diag-
nosis should be considered.
J Korean Ophthalmol Soc 2012;53(5):712-715

Key Words: Angiolymphoid hyperplasia with eosinophilia, Cobblestone appearance, Enlarged endothelial cell, Eyelid 
mass, Lymphadenopathy 
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