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복재신경 분지와 유착되어 발생한 족부의 혈관내 유두내피 증식증: 증례 보고
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Intravascular Papillary Endothelial Hyperplasia in Foot Adherent to  
a Saphenous Nerve Branch: A Case Report
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Intravascular papillary endothelial hyperplasia (IPEH) has appeared in the literature under a variety of names, including Masson’s tu-
mor, Masson’s hemangioma, and Masson’s pseudoangiosarcoma. It is a benign lesion of the skin and subcutaneous tissue characterized 
by reactive proliferation of vascular endothelial cells with papillary formations. The clinical picture is not specific and the lesion resem-
bles malignant angiosarcoma clinically and histopathologically. Therefore, it is often mistaken for angiosarcoma and a group of other 
benign and malignant vascular lesions. We report on a case of IPEH adherent to peripheral nerve treated with operative excision.
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증례 보고

34세 여자 환자가 우측 발의 종괴를 주소로 내원하였다. 종괴는 

특별한 외상력 없이 약 3년 전부터 발생하였으며 환자는 해당 부

위의 동통을 호소하였고 보행 시 증상은 악화되었다. 간헐적인 저

린감이 동반되었으나 감각저하 등 다른 신경학적 증세는 호소하

지 않았다. 이학적 검사상 우측 엄지 발가락 중족지 배내측 부위

에 약 2×2 cm 크기의 유동성이 있는 원형의 종괴가 촉지되었으며 

병변 위 피부의 색깔 변화는 관찰되지 않았다(Fig. 1). 종괴는 압박 

시 사라지고 압박 제거 시 다시 발생하는 양상을 보였다. 티넬 징

후(Tinel sign)는 불분명하였다. 결절종(ganglion), 혈관종(heman-

gioma) 등을 포함한 연부조직의 양성 종양 의심하에 추가적인 검

사를 진행하였다.

단순 방사선 검사에서 증가된 연부조직 음영이 관찰되었으며, 

종괴 주변으로 골성 병변은 관찰되지 않았고 종괴 내부에도 특별

한 음영 변화는 관찰되지 않았다(Fig. 2). 초음파 검사상에서 내부

에 액체-액체층(fluid-fluid level)이 관찰되는 2.2×0.7×1.4 cm 크

기의 낭성 종괴가 관찰되었으며 혈류순환은 관찰되지 않았다(Fig. 

3). 이학적 검진 및 영상학적 검사상 결절낭종 진단하에 자기공명

혈관내 유두내피 증식증(intravascular papillary endothelial hy-

perplasia)은 인체의 몸통, 두경부, 상지에 주로 발생하는 드문 양

성 종양 중의 하나이다.1) Masson2)은 혈관 내강(vascular lumen) 세

포의 증식에 의해서 발생하는 종양으로 설명하였다. 드물지만 몇

몇 저자들에 의해 족부에서 발생한 유두내피 증식증이 보고되었으

나3) 대부분 족저 피부(plantar skin)에서 발생하였으며, 신경조직과 

유착되어 발생한 유두내피 증식증에 대해서는 보고된 바가 많지 

않다. 저자들은 말초신경집 종양(peripheral nerve sheath tumor)과 

오인하기 쉬운, 복재신경(saphenous nerve)의 정상신경 분지와 유

착되어 발생한 드문 증례의 유두내피 증식증에 대해서 보고하고자 

한다. 본 증례 보고와 관련된 자료의 사용에 대해서는 환자에게 알

리고 동의를 받았다.
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영상 등 추가적인 검사의 진행 없이 수술적 치료를 진행하였다.

수술은 척추마취하에 지혈대를 시행 후 진행하였다. 종괴 위 피

부에 절개를 가한 후 조심스럽게 연부조직을 박리하여 얇은 막에 

둘러싸여 있는 2.5×2×1 cm 크기의 검붉은 종괴 소견을 관찰할 

수 있었다. 종괴의 원위부 및 근위부로 연결된 족부의 내측 및 배

측 신경을 지배하는 복재신경의 정상 분지를 확인할 수 있었으며, 

이는 종괴의 연결 부위로 늘어나 있었다(Fig. 4). 종괴를 둘러싸고 

있는 신경외막(epineural)에 절개를 가하자 혈전(thrombus)이 노

출되었다. 현미경하 미세 수술 기구를 이용하여 정상신경 분지와 

종괴를 분리하기 위하여 노력하였으나 종괴는 신경 분지와 완전히 

유착되어 있었으며 종괴 내부 및 외부에 정상신경 분지가 관찰되

지 않아 신경다발을 분리할 수 없었다. 원위부 및 근위부의 정상신

Figure 1. Photograph shows a protruding mass lesion on dorsomedial 

aspect of right foot.

Figure 2. Plain radiograph shows a round soft tissue lesion on medial 

aspect of medial cuneiform. There is no bony erosion or calcification.

Figure 3. Ultrasonography shows an ovoid-shape, 2.2×0.7×1.4 cm 

size cystic mass on dorsomedial aspect of right foot. Sagittal (A) and 

Axial (B). 

Figure 4. The mass is connected to the branch of saphenous nerve 

proximally and distally. 

Figure 5. Photograph shows a dark-reddish cystic mass of 2×1×1 cm 

size.
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감별하기는 힘들며, 따라서 연부조직에서 발생할 수 있는 지방종

(lipoma), 신경초종(schwannoma), 결정낭종, 과오종(hamartoma), 

건초 거대세포종(giant cell tumor of tendon sheath) 등 다른 종양 

질환을 고려해야 한다.5) 특히 육안적으로 혈종이나 다른 정맥의 

기형과 비슷하게 관찰되며, 조직학적으로 악성 혈관육종(malig-

nant angiosarcoma)과 유사한 양상을 보이므로 반드시 조직 병리

학적으로 확진 검사를 시행해야만 한다.6) 조직학적으로 유두내피 

증식증은 혈관육종과 구분되는 점이 있는데, 유두내피 증식증은 

혈관육종에서 보이는 괴사(necrosis), 궤양(ulceration) 및 유사분열

(mitosis)이 드물며 혈관 내강으로 증식된 돌기는 다른 주변 조직으

로 침윤하는 모습을 보이지 않으며 혈관 내강에 국한되어 있다.7) 

혈관내 유두내피 증식증의 진단 방법으로는 조직 병리학적 검사

가 필수적이나 초음파 및 자기공명영상 촬영 등을 통하여 감별진

단을 할 수 있다. Lee 등8)이 기술한 사지에서 발생한 유두내피 증

식증에 대한 영상학적 분석 결과에서, 혼합형 병변의 경우 초음파

상에서 혈관 분포 및 고에코성(hyperechoic)의 격막(septum)을 가

지는 저에코성(hypoechoic) 종괴 병변을 보인다. 또 자기공명영상

에서는 T1에서 고강도 신호(hyperintense signal)의 결절(nodule) 

양상의 병소를 포함하는 동등 또는 조금 증가된 강도의 신호를 보

이는 종괴를 나타내고 T2에서는 저강도(hyperintense signal)의 결

절 병소를 포함하는 고강도 신호의 종괴를 보인다. 조영증강영상

에서는 주변과 격막 또는 중심부에 조영증강을 나타낸다.

가장 효과적인 치료는 통증을 유발하는 종괴에 대해 완전 절제

를 시행하는 것이다.5) 병변에 지속적인 압력을 가하는 경우 일부

의 경우에서 호전될 수 있으나 재발의 확률이 높으며, 펀치 생검

(punch biopsy)은 불충분한 종괴의 제거 가능성 및 종괴가 동맥에

서부터 기원한 경우 다량의 출혈이 발생할 수 있어 권유되지 않는

다. 본 증례의 경우에서 유두내피 증식증은 신경혈관 근처부터 기

원한 것으로, 치료에 있어서 처음부터 통상적으로 완전 절제를 시

행하기 힘든 면이 있었다. 경우는 다르지만 Mestdagh 등9)은 후경

골 신경에서 기원한 혈관종의 치료에 있어서 현미경적 신경다발 

경 분지에 표시 봉합실(tagging suture)로 묶은 후 두 봉합사 사이

에서 절제하여 종괴를 완전히 제거하였다(Fig. 5). 근위부 신경 분

지는 신경종(neuroma)의 발생을 예방하기 위하여 심부조직 안쪽

으로 묻혀있도록 하였다. 이후 지혈대를 풀어 출혈 여부를 확인하

였으며, 수술 부위에 심한 출혈은 관찰되지 않았다. 연부조직을 흡

수성 봉합사로 봉합하고 배액관(drain)을 삽입 후 다시 피부를 일

차 봉합하였다. 조직 병리학적 검사를 통하여 혈관 내피세포로 구

성된 유두 모양의 세포들이 혈관 내강으로 증식된 전형적인 혈관

내 유두내피 증식증을 확진할 수 있었다. 면역염색 결과에서 슈반

세포(Schwann cell)에 염색되는 S-100 protein에 일부 염색된 부분

이 있었으며, 내피세포 표지 중의 하나인 CD31 염색에 양성 소견

이 관찰되었다(Fig. 6).

고      찰

Masson2)에 의해 보고된 혈관내 유두내피 증식증은 혈전 내에서 

발생한 내피세포의 증식에 의한 신생물 병변이다. Hashimoto 등1)

은 이를 세 가지 유형으로 분류하였는데, 첫 번째는 확장된 혈관에

서 발생한 내피세포의 증식이며, 두 번째는 이전부터 존재하였던 

혈관종이나 동정맥기형(ateriovenous malformation) 등의 혈전에

서부터 내피세포가 증식한 혼합형 병변, 세 번째는 드물지만 혈관 

외에서 기원한 병변이다.

말초신경에는 신경외막에 존재하는 혈관에 의한 외인성(extrin-

sic) 체계와 신경내막(endoneural)에 분포하는 혈관에 의한 내인성

(intrinsic) 체계가 서로 문합(anastomosis)하며 혈관망을 구성하고 

있으며, 이러한 말초신경 내에 분포하는 혈관에서부터 혈관종 등 

혈관 기원 질환이 발생할 수 있다고 보고된 바 있다.4)

임상적으로 피하조직에 발생한 경계가 잘 지어진 종괴 형태를 

보이며, 그 크기가 크지 않다면 증상이 없을 수 있으나 종괴의 크

기가 커지게 되면 종괴 자체에 의한 불편감 및 압통이 발생할 수 

있다. 대부분의 유두내피 증식증은 임상 증상만으로 다른 종양과 

Figure 6. Pathologic features. (A) Myriad 

small delicate papillae project into the 

vascular lumen. The papillae are com-

posed of a single layer of vascular endo-

thelium surrounding a stromal core (H&E 

stain, ×100). (B) The vascular endothe-

lium of papillae is well demonstrated by 

positive (brown) immunohistochemical 

reaction to CD31 antibody (immunohisto-

chemistry stain, ×100).
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내 박리술(intrafascicular microscopic dissection)을 시행하여 신경

의 전도성을 유지할 수 있다고 하였으며, 종괴의 완전 박리에 의하

여 운동신경에 장애가 발생 시 신경이식술이 필요하며, 단지 감각

신경에 장애가 있다면 신경절제술만으로 충분하다고 하였다. 수지

신경 근처에서 발생하여 신경종과 유사한 형상이 관찰된 유두내피 

증식증이 보고된 바 있으나,10) 본 증례와 같이 말초신경 분지와 유

착되어 정상신경 분지와 구분되지 않는 유두내피 증식증에 대해서

는 보고된 바가 없었다. 저자들은 복재신경의 정상신경 다발 박리

를 위해 노력하였으나 신경 분지가 종괴와 완전히 유착되어 분리

할 수 없었기에 종괴의 완전 절제를 시행하여 재발을 방지하도록 

하였다.

신경학적 증상이 명확하지 않은 하지의 종괴에 있어서는 일반적

으로 흔한 질환들뿐만 아니라 신경 주변에서 발생할 수 있는 여러 

종괴에 대한 감별이 필요하다. 하지의 종괴 치료 시 재발 방지를 

고려하여 완전 절제를 시행할 경우 신경 분지에 따라 필요 시 신경

이식술 또는 가능하다면 신경다발 내 박리술 시행을 고려해야 할 

것이다.
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