
WWW.KJOG.ORG322

A CASE OF RECURRENT ANGIOMYOFIBROBLASTOMA OF 
THE VULVA
Dae Hyung Lee, MD, Jung Ju Lee, MD, Min Whan Koh, MD, PhD
Department of Obstetrics and Gynecology, Yeungnam University School of Medicine, Daegu, Korea

Angiomyofi broblastoma is a rare benign soft tissue tumor of female genital tract. It is considered to be slowly growing, of low 
potency for local recurrence. We recently experienced a recurrent angiomyofi broblastoma of the vulva. So, we report a recurrent 
case of angiomyofi broblastoma after local excision 8 years ago.
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혈관근섬유모세포종(angiomyofibroblastoma)은 1992년 Fletcher 등

[1]에 의해 처음으로 보고되었다. 주로 여성생식기에 호발하는 매우 

드문 연부조직 종양으로 대부분 폐경 전 여성의 외음부에 발생하지만 

드물게 회음부, 서혜부, 나팔관, 질, 남성의 음낭에서도 발견된다. 때때

로 임상적으로 바톨린선 낭종으로 오인하는 경우가 많으며 대개 크기

는 50 mm를 넘지 않으나 120 mm 크기까지 보고된 경우도 있다.

이 종양은 비교적 경계가 뚜렷하며 단순 절제술에 의해 완전히 치유

되고 매우 천천히 성장하며 재발이 거의 없다는 점에서 침습성 혈관점

액종(aggresive angiomyxoma)과 구별된다. 

혈관근섬유모세포종(angiomyofibroblastoma)이 처음으로 보고된 이후 

국내에서 산발적으로 증례보고가 되고 있지만 국내문헌의 경우 1996년 

1예의 재발한 외음부 혈관근섬유모세포종에 대한 보고가 있고[2], 외국

문헌의 경우에도 2007년 Saleh 등[3]의 질에 재발한 혈관근섬유모세포

종 1예에 대한 증례보고만 있다. 이에 저자들은 8년 전 단순절제술을 시

행한 후 재발한 외음부 혈관근섬유모세포종 1예를 경험하였기에 보고

하고자 한다. 

증  례

환   자: 김 O 정, 31세

주   소: 좌측 외음부 부위의 무통성 종괴

분만력: 0-0-0-0

월경력: 특이사항 없었다.

가족력: 특이사항 없었다.

과거력: 1999년부터 좌측 외음부 종괴가 있었으나 2001년 1달간의 크

기 증가로 영남대학교 산부인과에서 종양절제술 시행하여 혈관근섬유

모세포종으로 확진받았다. 

현병력: 내달 한 달 전부터 좌측 외음부 종괴가 촉지되어 추가 검사 및 

치료를 위해 내원하였다. 

이학적 소견: 내원 당시 전신상태는 양호하였고 의식은 명료하였으며 

활력 징후는 정상이었다. 골반 내진에서 자궁이 딱딱하게 촉지되었고, 

자궁경부, 질 및 요도부위는 특이소견 없었으며 좌측 외음부에 고형의 

융기성 종괴가 있었다. 

검사소견: 혈액학적 검사, 요검사, 전해질, 간기능, 일반화학 및 혈액응

고 검사는 이상소견 없었으며 심전도 및 흉부 X-선 촬영 검사상에서도 

특이소견 없었다. 3차례 GnRH agonist 투여 후 시행한 골반 자기공명영

상 촬영에서 좌측 외음부에 4.5 × 1.4 cm 크기의 소시지 모양으로 늘어

진 고형성 종괴가 관찰되며 자궁에 7.5 cm 크기의 종괴가 보였으며 우

측 난소에 2.5 cm, 1 cm 크기의 출혈성 낭종이 관찰되어 좌측 외음부에 

재발한 혈관근섬유모세포종, 자궁근종, 우측난소 자궁내막증으로 진단

하였다(Fig. 1).

수술소견: 전신마취하에 복강경하 자궁근종 절제술을 시행하였고, 좌측 
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외음부에 촉지되는 종괴를 좌측 질 입구 피하조직면을 따라 절제술을 

시행하였다. 

병리소견: 육안적으로 종양은 경계가 불분명하였고 절단면상 균질한 점

액양상의 고형 종괴였다. 병리학적 소견상 저배율에서 세포밀도가 높은 

부위와 낮은 부위가 관찰되며 특징적으로 작은 혈관들의 증식이 동반되

어 있었다(Fig. 2). 간혹 중간 크기의 혈관과 혈관벽의 초자양 변화가 관

찰되었다. 둥근 상피세포 모양의 종양세포는 주로 혈관 주위에 모여 있

는 양상이었다(Fig. 3). 면역조직화학적 염색에서 종양세포는 desmin, 에

스트로겐 수용체, 프로게스테론 수용체에 양성반응을 보였고 actin에 음

성반응을 보였다(Fig. 4). 

고  찰

혈관근섬유모세포종은 폐경 전 중년여성의 여성 생식기에서 주로 

발견되는 드문 연부조직 종양이다. 현재까지 보고된 증례들의 80% 

정도가 외음부 및 회음부에 발생하였고 9% 정도에서 질에 발생하였

다[4]. 2001년 Tochika 등[5]이 발표한 혈관근섬유모세포종 19예의 

경우 외음부에서 17예 질에서 2예가 발생하였고 19개 증례 모두에

서 재발은 관찰되지 않았다. 이 종양이 새로운 종양으로 성립되기 전

에 조직학적으로 유사한 소견을 보이는 침습성 혈관점액종과의 감별

이 매우 중요하다. 침습성 혈관점액종은 1983년 Steeper와  Rosai [6]

가 처음으로 보고한 종양으로 혈관근섬유모세포종과는 달리 원격전이

는 하지 않으나 보통 잦은 재발과 함께 침습적으로 자라기 때문에 주

위 조직을 포함한 광범위절제가 필요하므로 두 종양의 구분이 중요하

다. 반면, 혈관근섬유모세포종은 경계가 비교적 명확하고 주로 단순절

제술에 의해 완전히 치유되며 천천히 성장하고 재발이 없다는 점에서 

차이가 있다. 또한 Fletcher 등[1]은 두 종양의 조직학적 감별 소견으

로 혈관근섬유모세포종은 명확한 경계, 풍부한 세포성분, 많은 혈관의 

증식, 혈관의 유리질화가 안보이고, 통통한 핵을 가지는 간질세포의 

존재, 간질내 점액의 결여, 혈관외 적혈구 유출의 결여 등의 소견이 있

다고 지적하였다. 

면역조직학 검사에서는 혈관근섬유모세포종은 vimentin, desmin

에 양성, α-smooth muscle actin에는 음성이고 침습성 혈관점액종은 

periodic acid-Schiff (PAS), alcian blue 염색으로 점액성분이 증명이 되

Fig. 1. About 4.5 × 1.4 cm sized sausage-shaped, elongated solid mass 
lesion is seen in left vulva. About 7.5 cm sized mass lesion is seen in 
uterus. About 2.5 and 1 cm sized two hemorrhagic cystic lesions are seen 
in right adnexa. About 1.5 cm sized crescentic cystic lesion is seen in rigth 
lateral aspect of urethra.

Fig. 2. The tumor shows alternating hypercellular and hypocellular areas 
associated with prominent vascular pattern (H&E, × 40).

Fig. 3. The tumor cells show bland-looking oval to round epithelioid ap-
pearance (H&E, ×100).
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고 vimentin에는 양성이나 desmin에는 음성 반응을 보여 두 종양의 감

별이 가능하다고 한다[6]. 그러나 Granter 등[7]은 혈관근섬유모세포종

뿐만 아니라 침습성 혈관점액종에서도 desmin 양성을 나타내는 경우

가 많아 desmin이 두 종양을 구분하는 데 도움이 되지 않는다고 주장하

였다. 본 증례의 경우 actin에 음성이었으나 desmin에는 양성반응을 보

였다. 또한 혈관근섬유모세포종에서 대부분 에스트로겐 수용체, 프로게

스테론 수용체에 양성을 보여 성호르몬 의존성 종양임을 생각할 수 있

겠다[8]. 본 증례의 경우 자궁근종 절제술 시행을 위해 수술 전 사용한 

GnRH agonist에 의해 외음부의 혈관근섬유모세포종의 크기가 줄어들

었기에 성호르몬 의존성 종양임을 확인할 수 있었다.

지금까지 보고된 여러 문헌의 혈관근섬유모세포종은 비교적 경계가 

명확하고 단순 절제술에 의해 완전히 치유되며 재발이 없다는 것으로 

되어 있으나 문헌 고찰 결과 국내문헌의 경우 1996년 1예의 재발한 외

음부 혈관근섬유모세포종에 대한 보고가 있었고[2], 외국문헌의 경우에

도 2007년 Saleh 등[3]이 질에 재발한 혈관근섬유모세포종 1예에 대한 

증례보고가 있었다. 하지만 1996년 국내에서 보고되었던 증례의 경우 

1차 절제술 시 불안전한 절제술로 종양의 일부가 남아 있다가 이차적 

증식을 한 것으로 보고되어 있다. 이 종양의 재발은 종양의 경계가 불분

명하여 외과적 절제술이 불안전하기 때문이라고 보고한 문헌도 있었다

[9]. 본 증례의 경우에도 2001년 시행한 1차 절제술 시의 조직검사결과

를 확인하였으나 경계의 명확성에 대한 언급이 없어 완전한 절제술이 

시행되었는가에 대한 의구심이 든다.

본 저자들은 2001년 혈관근섬유모세포종으로 단순절제술을 시행한 

31세 여자 환자가 8년 후 2008년 재발한 경우를 경험하였다. 단순절제

술에 의해 완치가 된다고 보고가 되고 있기는 하나 외국 문헌에 1예의 

질에 재발한 혈관근섬유모세포종의 보고가 있었고 본 증례의 경우 재발

로 생각되어 보고하는 바이다. 

Fig. 4. Immunoreactivities for desmin, estrogen receptor (ER) and progesterone receptor (PR) are evident, however, negative for actin (Immunohisto-
chemistry, × 200). Desmin (A). A-smooth muscle actin (B). ER (C). PR (D).

A

C

B

D
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재발한 외음부의 혈관근섬유모세포종 1예

영남대학교 의과대학 산부인과학교실

이대형, 이정주, 고민환

혈관근섬유모세포종은 폐경 전 중년여성에서 외음부 및 회음부에 호발하는 매우 드문 연부조직 종양이다. 이 종양은 기존의 연구에서 임

상적으로 매우 천천히 자라며 단순 절제술에 의해 완치되며 재발하지 않는 경과를 보였다. 본 저자들은 8년 전 단순절제술을 시행한 환자

에서 재발한 외음부 혈관근섬유모세포종 1예를 경험하였기에 보고하는 바이다. 

중심단어: 혈관근섬유모세포종, 재발
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