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귀밑샘 점액표피양암종의 폐 전이에 연관된 비후성 골관절증의 1예
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A Case of Hypertrophic Osteoarthropathy Associated with 
Lung Metastasis of Parotid Gland Mucoepidermoid Carcinoma
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Hypertrophic osteoarthropathy is a syndrome charac-

terized by periosteal new bone formation, arthritis, and 

clubbing of the fingers and toes. The majority of cases oc-

cur secondarily to the conditions associated with pulmo-

nary, cardiac, gastrointestinal disorders or other systemic 

diseases. There are many cases with malignancy worldwide. 

We report the first patient who had hypertrophic osteo-

arthropathy due to metastatic cancer after surgical re-

moval for mucoepidermoid carcinoma of the parotid gland.

Key Words. Hypertrophic osteoarthropathy, Mucoepidermoid 

carcinoma, Parotid gland

서      론

 비후성 골관절증(hypertrophic osteoarthropathy)은 곤봉지

와 관절염, 그리고 장골의 골막증을 특징으로 하는 임상증

후군이다. 일차성과 이차성으로 나눌 수 있는데, 대부분이 

이차성 비후성 골관절증으로 폐암이나 중피종, 폐 결핵, 

선천성 청색증 심장질환, 간경화, 간암, 결장직장암, 염증

성장질환, 폐섬유증 및 폐기종 등이 원인질환으로 보고되

었다 (1,2). 

 침샘종양은 매년 십만명당 0.5∼2명의 비율로 발생하는 

드문 질환이며 (3), 80∼85%는 귀밑샘에서 발생한다 (4). 

귀밑샘에서 발생한 종양 중에서도 25%만이 악성종양이다 

(5).

 저자들은 귀밑샘에 발생한 점액표피양암종(mucoepider-

moid carcinoma)의 수술적 치료를 받은 환자에서 폐의 전

이에 따른 부신생물 증후군으로 발생한 비후성 골관절증 

임상상을 보인 증례를 처음으로 경험하였기에 문헌고찰과 

함께 보고하는 바이다.

증      례

 환  자: 32세 여자

 주  소: 양쪽 무릎과 발목, 손목의 관절통

 현병력 및 과거력: 1년 전 오른쪽 귀밑샘에 발생한 점액표

피양암종(mucoepidermoid carcinoma, high-grade)으로 외부

병원에서 수술적 치료를 받았다(Figure 1). 당시 경구자기

공명영상 및 컴퓨터단층촬영에서는 전이의 소견은 없었다. 

추적검사에서 점액표피양암종이 폐 우중엽과 우하엽 전이

로 진단되어 본원으로 전원되어 수술적 치료 위해 입원하

였다. 입원 당시 양하지 비함요부종이 동반된 무릎과 발목 
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Figure 1. High grade mucoepidermoid carcinoma with predo-

minant epidermoid cells and pronounced nuclear atypia (H&E 

×400).

Figure 2. Photograph of the pa-

tient’s both hands reveals clubbing 

fingers and round turtile-back- 

shaped nails.

및 손목 통증이 지속되어 류마티스내과에 의뢰되었다.

 가족력 및 사회력: 특이소견 없음

 이학적 소견: 내원 당시 생체 활력 징후는 혈압 100/60 

mmHg, 맥박 80회/분, 호흡수 20회/분, 체온 36.8oC이었고 

의식은 명료하였다. 호흡곤란이나 청색증의 양상은 없었

으며, 복통, 설사, 변비, 혈변 등의 소화기관 증상도 없었

다. 양측 원위 수지는 곤봉 모양으로 Figure 2와 같이 비대 

되어 있었다. 양측 무릎에서 경한 열감 및 부종과 압통이 

관찰되었다. 양측 손과 발가락에서 레이노 현상이나 피부

경화증 등의 소견은 없었다.

 검사실 소견: 일반 혈액검사에서 백혈구는 7,610 /μL, 혈색

소 9.7 g/dL, 혈소판 378,000 /μL이였으며, 혈청 생화학 검

사에서 BUN/Cr 10.5/0.54 mg/dL, calcium 8.4 mg/dL, phos-

phate 3.4 mg/dL, Na/K/Cl 136.1/4.2/102.2 mEq/L, total protein 

6.2 g/dL, albumin 2.9 g/dL, glucose 137 mg/dL, total bilirubin 

0.93 mg/dL, total cholesterol 111 mg/dL, AST/ALT 9/5 IU/L, 

ALP 222 IU/L이었다. HBs 항원, HBs 항체, HCV 항체는 모

두 음성이었다. C-반응성 단백은 21.46 mg/dL (0∼0.5 

mg/dL), 적혈구 침강속도는 110 mm/hr (0∼20 mm/hr)으로 

증가되어 있었고, 항cyclic citrullinated peptide항체와 항핵항

체, 그리고 매독반응검사(RPR)는 모두 음성이었다.

 방사선학적 소견: 흉부 방사선 검사에서 우폐야 중간부분

에 약 3 cm 크기의 경화(consolidation)가 보이는 것 이외에 

특이소견은 없었으며, 심장초음파 검사도 정상 소견이었

다. 양전자방출단층촬영(Figure 3A)과 흉부 컴퓨터단층촬

영(Figure 3B)에서 폐 전이로 의심되는 중심부 괴사성병변

을 동반한 3.2 cm 종괴가 폐의 우중엽에, 또 다른 작은 결

절이 우하엽에서 관찰되었다. 골스캔 검사에서 양쪽 상완

골과 척골, 요골, 대퇴골, 경골 및 비골에 동위 원소의 흡수

가 증가되었고(Figure 4), 하지 방사선 촬영에서는 대퇴골

과 경골 주위 피질골의 증식이 관찰되었다(Figure 5A). 

 폐기능검사 소견: 정상이었다.

 임상 경과: 종양 이외에 곤봉지를 유발할 수 있는 폐질환, 

심장질환, 소화기질환은 관찰되지 않았으며 말단비대증을 

시사하는 임상 양상도 관찰되지 않았다. 비후성 골관절증

의 대증요법으로 celecoxib를 투여하였으며, 우중엽과 우

하엽의 폐 전이에 대하여 각각 엽절제술(lobectomy)과 쐐

기절제술(wedge resection)을 시행하였다. 수술적 치료 후 

하지 부종과 관절통증이 호전되었다. 수술 1년 후 좌상엽 

혀구역(lingular segment)에 폐 전이가 관찰 되었으며 하지

부종과 관절통증 증상이 다시 악화되었다. 다시 시행한 하
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Figure 3. (A) PET image demon-

strates a hypermetabolic mass of 

the right middle lobe (arrow). (B) 

Transverse CT image shows a 

large mass (3.2 cm) with internal 

necrosis in the right middle lobe 

and a small nodule in the right 

lower lobe (white arrow).

Figure 4. Tc-99m HDP scan finding shows diffuse and 

symmetrical increased uptakes of radionuclide in a linear pattern 

along the periosteal surfaces of humerus, ulna, radius, tibia, and 

fibula.

지 방사선 촬영에서 장골 주위 신생골 형성이 더욱 뚜렷해

졌다(Figure 5B). 좌상엽 혀구역의 쐐기절제술 시행 후 관

절통 증상이 호전되었으나, 2개월 만에 다시 좌상엽 근위

부에 다시 전이 소견과 함께 관절통 증상이 악화되었다. 

추가적인 수술적 치료가 불가능하여 항암화학요법치료를 

시작하였다. 6개월 간 6차에 걸친 5-FU 1 g/m2 + cisplatin 

60 mg/m2와 5주 간의 화학방사선요법 치료를 시행 하였으

나 전이 부위에 종양증식(disease progression) 소견이 관찰

되며 관절통의 증상이 악화되었다. 현재는 폐 전이에 대하

여 vinorelbin 25 mg/m2
 + cisplatin 60 mg/m

2
으로 변경하여 

치료 중이며, 대증요법으로 celecoxib 치료를 병행하고 있

다.

고      찰

 부신생물 증후군(paraneoplastic syndrome)은 악성 종양의 

10% 정도에서 나타난다고 보고되고 있으며 (6), 비후성 골

관절증(hypertrophic osteoarthropathy, HOA)과 연관된 종양

의 경우 가장 흔한 원발 부위는 폐와 소화기관, 그리고 전

립선으로 알려져 있다. HOA의 발생률은 문헌에 따라 다양

하다. Jajic 등 (7)은 HOA 증상을 호소하는 환자들의 20% 

이상에서 폐암의 위험 신호로 작용한다고 보고했고, 

Martinez-Lavin 등 (8)은 폐암이 곤봉지 증상의 원인 중 

20%, HOA의 원인 중 60% 이상을 차지한다고 보고했다.

 원인 기전은 아직 불명확 하지만 악성 종양에 의한 HOA

의 경우 종양자체에서 혈소판유래성장인자 또는 혈관내피

세포성장인자를 분비하여 혈관증식과 부종 형성, 그리고 

신생골 형성등과 같은 HOA 증상들을 유발시킬 것이라는 
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Figure 5. (A) At admission, plain 

radiograph of lower extremities 

shows a subtle periosteal reaction 

on the femur and tibia (white 

arrows). (B) 1 year later, plain 

radiograph of lower extremities 

shows lamellar periosteal new 

bone formation around the shafts 

of the femur, tibia, and fibular 

(white arrows).

보고들이 있다 (9,10).

 악성 침샘 종양들은 조직학적 등급에 따라서 다양한 재

발과 전이성 경향을 보인다 (4). 악성도가 클수록 주위 림

프절 전이 및 원격전이가 잘 되고, 폐가 가장 흔한 전이 

장소이다 (11). 본 증례에서는 귀밑샘에서 발생한 점액표

피양암종을 진단받았을 당시에 원격전이 소견이 없어서 

종양절제술만 시행 후 추적관찰 하였다. 추적 검사결과 폐

의 우중엽과 우하엽에 전이 병변이 관찰되었고, HOA 증

상들이 동반되었다. 현재까지 악성 침샘 종양에서 폐 전이

가 잘 일어나는 것으로 보고 되고 있지만, HOA가 발생하

였다는 보고는 없었다. 

 악성 종양 이외에 원인이 될 수 있는 만성질환과 감염성 

질환 및 비감염성 염증 질환들의 감별이 필요하다. 본 증

례에서는 폐기능 검사와 경흉부 심초음파 검사 정상, 매독

반응검사(RPR) 음성, 그리고 양전자방출단층촬영술에서 

숨겨진 염증 소견이 관찰되지 않았으며, 소화기관 증상이

나 곤봉지 이외에 말단비대 소견이 관찰되지 않아서 다른 

질환들의 가능성을 배제하였다. 

 방사선학적 검사가 진단에 도움이 될 수 있는데 활성기

에는 골스캔 검사가 유용하며 불활성기에는 엑스선 촬영

에서 신생골 형성 및 과골막증(periostosis) 등의 골막 반응

(periosteal reaction)을 확인할 수 있다 (12). 

 일반적으로 부신생물 증후군으로 발생한 류마티스 질환

은 원발성 종양의 경과를 따르기 때문에, 원발성 종양이 

치료되면 동반된 류마티스 질환도 호전된다는 보고가 있

다 (6). 본 증례의 경우 귀밑샘에서 발생한 점액표피양암종 
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수술 후 폐 전이가 진단될 당시 HOA 증상들이 나타났으

며, 이후 폐 전이 치료의 반응에 따라서 HOA 증상들이 반

복적으로 호전 및 악화되었다. 또한 HOA의 방사선학적 

소견인 골막 신생골 형성이 뚜렷해졌다. 

요      약

 비후성 골관절증을 유발하는 다양한 원인질환들이 있지

만 악성 종양에 의한 경우가 가장 흔하다. 저자들은 귀밑

샘에서 발생한 점액표피양암종의 폐 전이와 연관된 비후

성 골관절증이 폐 전이의 치료 및 재발에 따라서 반복적인 

호전 및 악화를 보이는 증례를 처음으로 경험하여 이를 보

고하는 바이다.
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