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Infliximab 치료로 호전된 재발다발연골염 1예
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A Case of Relapsing Polychondritis Improved by Infliximab Treatment
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Relapsing polychondritis is an episodic, systemic in-

flammation of the cartilage with unknown autoimmune 

etiology. It leads to the destruction of cartilaginous struc-

tures of the ear, eye, nose, respiratory tract, joints, skin, 

and heart valve, and its presented symptoms are diverse. 

It can be improved mainly by corticosteroid or im-

munosuppressive agents. Recently, the use of biologic 

agents (TNF inhibitors, rituximab, tocilizumab et al) was 

reported from abroad. However, there is no reported case 

of relapsing polychondritis, which is treated by biologic 

agents in Korea. We report this first case of refractory re-

lapsing polychondritis, which was improved with a treat-

ment of Infliximab.
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서      론

 재발다발연골염은 1923년 Jaksch-Wartenhorst에 의해 최

초로 기술된 원인이 불분명한 자가 면역질환이다 (1). 1960

년 Pearson 등 (2)에 의해 재발다발연골염이라는 용어가 사

용되었으며, 전신의 연골 조직을 침범하여 빈번히 재발하

는 경과를 취한다. 임상증상으로 귓바퀴 연골염이 가장 흔

하며, 코 후두 및 기관지 연골염, 관절염을 유발하며 연골

조직 외에도 눈과 내이의 염증 등을 유발한다 (3).

 치료는 대부분 당질코르티코이드(corticosteroid), 면역억

제제 등이 사용되며 증상이 심할 경우, 혈장반출술을 통한 

자가 면역 항체의 제거가 도움이 될 수 있다 (4). 최근에는 

생물학적 제제 - 종양괴사인자 억제제(TNF inhibitor), rit-

uximab - 등이 재발다발연골염의 치료에 사용되어 호전을 

보인 사례가 외국에서 다수 보고 되고 있다 (5,6). 하지만 

국내에서는 생물학적 제제인 종양괴사인자 억제제를 사용

하여 치료한 예가 보고된 바가 없어 문헌고찰과 함께 보고

하고자 한다.

증      례

 환  자: 17세 남자

 주  소: 오른쪽 귓바퀴 부종 및 통증, 발적

 현병력: 17세 남자가 7일전부터 발생한 왼쪽 귓바퀴 부종, 

통증 및 발적으로 외부병원 입원하였다. 당시 혈액검사 상 

백혈구 12,980/mm3 (중성구 64.3%, 림프구 26.3%), C-반응 

단백은 5.12 mg/dL (정상 범위 0.0∼0.5 mg/dL), 적혈구 침

강속도는 17 mm/hr (정상 범위 0∼9 mm/hr) 측정되었으며 

http://crossmark.crossref.org/dialog/?doi=10.4078/jrd.2014.21.3.166&domain=pdf&date_stamp=2014-07-04


재발다발연골염 167

Figure 1. Photomicrograph of left 

auricular cartilage Biopsy. Auricular 

cartilage showing degeneration with 

vacuolization of chondrocyte, fibrosis 

(H&E stain, A ×100, B ×200).

Figure 2. Photograph of right 

auricle in the patient. Left photo is 

the patient’s right ear before the 

infliximab infusion. It shows swel-

ling and redness of the ear, but 

sparing of the earlobe (A). Rigtht 

photo is the patient’s right ear after 

the infliximab infusion. It shows no 

swelling, redness of the ear (B).

활력징후 안정적인 상태였다. 상기에 대해 연골막염

(perichondritis) 의심 하에 항생제 치료하였으며 임상적 호

전소견 보여 1주간 입원 후 퇴원하였다. 

 하지만 왼쪽 귓바퀴 부종, 발적, 통증 재발하였고 항생제 

치료 중에도 불구하고 백혈구 19,450/mm3 (중성구 81.4%, 

림프구 11.6%), C-반응 단백은 0.99 mg/dL로 혈액학적 검

사 및 임상상 호전 없어 왼쪽 귓바퀴 조직 검사 및 흉부 

전산화 단층 촬영 시행하였다. 

 조직 검사 결과, Degenerative cartilage with fibrosis, sug-

gestive of relapsing polychodritis로 재발다발연골염 진단되

었으며 흉부 전산화 단층 촬영에서는 특이 사항 없었다. 

재발다발연골염에 대해 경구 프레드니솔론(prednisolone) 

60 mg/day로 7일 간 투여하였으며 이후 귓바퀴 발적이 호

전되어 프레드니솔론은 줄여 나갔다. 프레드니솔론를 줄

여나가는 상황에서 추가적 평가 위해 본원 내원하였다.

 과거력 및 약물 복용력: 결막염(+), 고혈압(+)

 사회력 및 개인력: 흡연력(-), 음주력(-)

 신체 검진: 본원 내원 시 활력징후 안정적이었으며 발열은 

없었다. 왼쪽 귓볼을 제외하고 귓바퀴에 부종 및 통증, 발

적이 있었으나 코에는 이상 없었으며 청력에도 이상 없었

다. 양측 폐 청음은 깨끗하였으며 관절 부종이나 발적 소

견은 동반되지 않았다. 

 임상경과: 본원 내원 후 시행한 신체검진에서 왼쪽 귓볼을 

제외한 귓바퀴에 발적, 부종 외 특이 소견은 보이지 않았

다. 외부병원에서 프레드니솔론 사용 중 안압 상승 관찰되

었고 본원에서 시행한 검진에서 당질코르티코이드 유발 

안압 상승 의심된다고 하였다. 귓바퀴 주위의 발적은 점차

로 호전되어 프레드니솔론은 15 mg/day에서 천천히 줄여 

나갔다. 1개월 가량 프레드니솔론 사용 후, 귓바퀴 주위 발

적은 거의 사라졌으며 백혈구 7,890/mm3, C-반응 단백은 

0.01 mg/dL로 혈액학적 수치도 이상 소견 없어 프레드니솔

론은 중단하게 되었다.
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Figure 3. Timeline of patient’s medication and serum C-reactive 

protein (CRP). The patient received methylprednisolone 60 mg/d 

for 6 days when he had first flare (empty arrow). The patient 

received infliximab when he had second flare (filled arrow).

 프레드니솔론 중단 후 2개월 뒤 오른쪽 귓바퀴 부종, 통

증, 발적 증상이 나타나서 외래 재방문 하였다. 다른 감염

의 소견은 보이지 않고 혈액학적 검사에서 백혈구 

11,240/mm3, C-반응 단백 2.25 mg/dL로 병이 재발한 것으

로 판단하였으며, 프레드니솔론 60 mg/day로 6일 간 투여

하였다. 프레드니솔론 투여 후 상기 증상은 조금 호전되는 

듯 하였지만, 증상의 호전과 악화가 3개월간 반복되였으

며 이에 따라 프레드니솔론 용량을 40 mg/day로 증량하기

도 하고 10 mg/day로 감량하여 사용하기도 하였다. 증상이 

재발현하고 나서 3개월 간 프레드니솔론 유지 및 메토트

렉세이트(methotrexate) 12.5 mg/wk를 추가로 사용하였으

나 뚜렷한 호전 소견 없어 입원하여 infliximab를 투여하게 

되었다. 

 Figure 1은 환자의 귀 조직검사로 100배와 200배에서 

H&E 염색 결과를 보여준다. Figure 2 왼쪽 사진은 in-

fliximab 투여하기 전의 오른쪽 귀사진으로 귓볼을 제외한 

귓바퀴 부위에 발적, 부종의 소견이 관찰되었다. 입원 후 

infliximab 2 mg/kg을 투여하였으며 프레드니솔론 10 

mg/day, 메토트렉세이트 12.5 mg/wk 유지하여 퇴원하였다. 

퇴원 후 10일 뒤 경과관찰 하였을 때 증상 호전 없었고 in-

fliximab 3 mg/kg 다시 투여하였다. 2회 투여 한 후, 4일 뒤 

외래 추적 시 귓바퀴 부종 및 발적은 조금 호전 되었고 in-

fliximab 3 mg/kg을 추가 투여하였다. Infliximab 3회 주사 

후 한 달 뒤에는 기존에 보였던 부종 및 발적은 거의 사라

져 경구 프레드니솔론은 중단하였으며 infliximab 2 mg/kg

을 더 투여하고 메토트렉세이트 15 mg/wk 유지하였다. in-

fliximab는  0, 10, 14, 44일 째 각각 2 mg/kg, 3 mg/kg, 3 

mg/kg, 2 mg/kg 투여되었고 이 후 귓바퀴 염증 소견 없이 

안정적으로 경과 관찰하였다. 

 Figure 2 오른쪽 사진은 infliximab 4회 투여 후 호전된 시

점에서 사진이며 약제 투여 전 보였던 귓바퀴의 부종, 발적

은 보이지 않는다. infliximab 투여 시작 시점으로부터 30일

째 기존에 유지하던 프레드니솔론은 중단하였고 메토트렉

세이트 15 mg/wk 및 비스테로이드소염제(NSAIDs)를 유지

한 채 경과관찰 하였다. 16개월 간 별다른 증상 없었고 이 

후 메토트렉세이트는 7.5 mg/wk까지 감량하였다. Figure 3

은 환자에서 프레드니솔론 및 infliximab 사용 전 후의 C-반

응 단백의 수치 변화를 도표로 나타내었다.

 이후로 메토트렉세이트 유지한 채 호소하는 증상 없이 안

정적이었고 infliximab 처음 투여한 지 16개월 가량 지난 시점

에서 코피, 코중격 통증 및 부종 발생하였다. 자기공명영상

에서 이상 소견 보이지 않았으나 임상증상을 고려하여 재발

로 판단하였고 3일 간 메틸프레드니솔론(methylprednisolone) 

100 mg/day 투여 및 6주 동안 (0, 3, 35일째) infliximab 2.5 

mg/kg 용량으로 3회 투여하였다. 상기 치료 후 코중격 통증 

및 염증 소견 호전된 상태로 현재 메토트렉세이트 17.5 

mg/wk 사용하며 경과 관찰 중이다. 

고      찰

 재발다발연골염은 귓볼을 제외한 부위에 연골염이 발생

하며 주로 귓바퀴 주위에 염증을  나타낸다. 하지만 통계

에 의하면 73%에서 첫 내원 후 다른 질환과 감별진단이 

잘 되지 않아 오진이 발생하며 그로 인해 진단과 치료가 

늦어진다 (3). 본 증례에서도 초기에 귀 주위의 감염성 질

환으로 오진하여 항생제 치료를 하였으나 호전 없었고 이

후 조직 검사를 통해 확진 되었다. 

 1976년 McAdam은 양측 귓바퀴 연골염, 비미란성 다발성 

관절염, 비 연골염, 안구염증, 호흡기계 연골염, 청각 전정 

손상 등의 6가지 임상 진단기준을 제시하였다 (7). 이후 

1979년 Damiani 등 (8)이 이전에 McAdam 등이 제시한 진

단기준을 수정 보완하였다. 이에 따르면 1) 적어도 3가지 

이상 임상 진단기준이 있으면 조직학적 확진은 필요치 않

고 2) 조직학적 확진이 있으면서 임상 진단기준이 하나 이

상 있거나 3) 당질코르티코이드나 dapsone에 반응하는 2군

데 이상의 해부학적 연골염이 있으면 진단된다. 본 증례의 

환자는 임상적 진단기준인 귓바퀴 연골염과 조직학적 소

견으로 재발다발연골염을 확진할 수 있었다. 

 치료는 당질코르티코이드 및 면역억제제가 주로 사용되

며 비교적 경증의 귓바퀴 연골염의 경우 비스테로이드소

염제를 사용해 볼 수 있으며 dapsone 200 mg/day로 수일 

간 사용 후 증상이 호전되었다는 보고도 있다 (9). 호흡기 

계통 침범 등으로 생명을 위협하는 경우 고용량 당질코르

티코이드가 사용되며 당질코르티코이드 부작용을 피하기 

위해 점진적으로 줄여 나가는 과정에 메토트렉세이트를 

투여하기도 한다 (10). 하지만 아직까지 표준화된 치료 방

침은 정해져 있지 않다.
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 최근에는 생물학적 제제가 사용되어 효과가 있었다는 증

례가 외국에서 다수 보고 되었다. Barros 등 (5)은 당질코르

티코이드, 메토트렉세이트, 아자티오프린(azathioprine) 등

의 통상적 치료에 자주 재발하던 환자에게 infliximab를 류

마티스 관절염에 준한 용량(3 mg/kg) 및 용법(0, 14, 42 

days. 이후 8주마다)으로 투여 하였을 때 2번째 투여 후부

터 증상이 호전되었다고 기술했다. Abdwani 등 (6)은 기도 

침범을 동반한 10세 남자 환자에게 고용량 당질코르티코

이드와 Infliximab 투여 후 증상이 지속되었지만 Rituximab 

투여 후 기도 염증이 호전되었다고 한다. 재발다발연골염

에서 infliximab 투여 용량 및 용법은 아직 정해진 바가 없

다. 본 증례의 경우 초기 infliximab 투여 시점에서는 류마

티스 관절염에서 사용하는 통상용량보다 조금 많았으며 

재발 시점에서는 통상용량보다 조금 적게 투여되었다. 또

한 외래에서 infliximab를 투여하게 되어 류마티스 관절염

에서 투여하는 날짜와 조금씩은 달랐지만, 전체적 용량은 

류마티스 관절염에 사용하는 용량과 비슷하였다. 

 재발다발연골염 치료에 생물학적 제제 사용이 국내에서

는 보고된 바 없다. 본 증례는 재발다발연골염에 대해 당

질코르티코이드 유지 중 재발하였던 환자로 infliximab를 

투여 후 호전된 경우이다. Infliximab가 고용량 당질코르티

코이드 치료의 대안으로 가능함을 보여주는 증례이다. 

요      약

 저자들은 국내에서 처음으로 재발다발연골염에 생물학

적 제제 사용으로 호전된 바 있는 1예를 경험하였기에 문

헌고찰과 함께 보고하는 바이다.
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