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Ⅰ. 서 론

임파관종은 임파계에서 발생하는 양성종양으로서, 임파관

의문합이나폐색과같은선천적인기형이그특징이라할수

있다. 임파관종은주로 2세이하의어린이에게서나타나며, 두

경부에발생하는경우가50-75%를차지한다1,21).

구강내에혀, 입술, 협점막등에서발견되고혀의전방 2/3에

호발하며 포도송이와 같은 병소의 군집을 이루게 된다. 크기

는 수 mm 에서부터 수 cm의 큰 병소에 이르기까지 다양하고

혈관종과는달리자연적인소실은드물다. 일반적으로증상은

없으나 2차적인감염이나외상에의해서급속히커지기도하

는데 이러한 경우 기도폐색이나발음, 저작, 연하시의불편감

이있을수있고대설증의원인이될수있으며심미적인문제

를야기할수있다2,3,10,21).

일반적인치료법은외과적절제술이고, 그외병소내경화제

주입요법이주로사용되어져왔다.

외과적절제술은임파관종에대한가장적절한치료법이지

만병소의위치나범위, 그양상등여러가지해부학적문제로

인해 병소의 완전한 절제가 힘든 경우도 있고, 비심미적으로

치유되거나주위의주요구조물들이손상될수있다21). 

이러한단점을극복하기위해여러가지비외과적인술식이

시도되어왔다. 그러나그결과들은외과적절제술에비해성

공률이떨어지며, 이또한여러가지후유증을남길가능성이

있다. 또한 대표적인 비외과적 치료인 경화요법에 쓰이는 기

존의 경화제들에 대한 국소적, 전신적 부작용들이 보고되고

있다.

본과에서는혀에발생한임파관종을외과적절제술과함께

OK-432 경화제의국소적주입을통하여치료한바문헌고찰과

함께보고하는바이다.
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TREATMENT OF LYMPHANGIOMA BY SURGICAL EXCISION AND SCLEROTHERAPY 
WITH OK-432 : A CASE REPORT
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Lymphangiomas are benign tumors of the lymphatic system characterized by congenital lymphatic malformation such as anastomosis or obstruction

of the lymphatic channels.

They are most frequently diagnosed in children younger than 2 years, and the lymphangiomas in head and neck represent about 50-75% of all lym-

phangiomas.

Spontaneous regression is rare, and rapid enlargement occurs secondary to infection or trauma. Enlargement may cause serious sequence such as

airway obstruction, feeding difficulties, and cosmetic problems. Treatments previously used for lymphangiomas include surgical excision and intrale-

sional injection of sclerosing agents. Problems associated with surgical excision include the risk of scarring, damage to surrounding vital structure and

the high risk of incomplete excision.

The sclerosing agents previously used have numerous local and systemic side effects as their problems.

We present a case of lymphangioma occured in tongue that was treated by surgical excision and sclerotherapy with OK-432.

Key words: Lymphangioma, Surgical excision, OK-432, Sclerotherapy, Intralesional injection
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Ⅱ. 증례보고

6세 남자 환아가 혀의 우측부에 종창을 주소로 내원하였다

(Fig. 1). 특이한과거력은없었으며첫내원 1달전부터혀의우

측 부위의 점진적인 종창이 발생하였으나 절개 생검 결과 특

이한이상소견은없었다. 6개월정도경과관찰중종창이점차

증가하여 세침흡인검사를 시행하였으나 역시 특이소견이 나

오지않았다. 이후지속적인종창의증가가관찰되었다.

임상 검사상 우측 혀 부위의 종창이 관찰되며 병소 부위는

딸기양상과같은작은표면종괴가많이나타나있었다. 발음

에다소간의장애가있었고특이한동통은호소하지않았다.

방사선소견에서파노라마사진상특징적인이상소견은나

타나지않았다. 

별도의특수촬영은실시하지않았다.

임상적으로혀에발생한임파관종으로잠정진단하여외과

적 절제술을 계획하였으며 필요시 경화제(OK-432)의 병소내

주입법을부가적으로계획하였다.

전신마취 하에 1차적으로 절제술 (wedge excision)을 시행하

였고(Fig. 2�4), 술후 1개월정도후에병소의재발소견이보여

5개월간 경과 관찰하면서 5회의 OK-432(picibanil�) 주입을 시

행하였으며 용량은 OK-432 1KE에 생리 식염수 2ml을 혼합하

여임상및육안적으로병소라생각되는부위내에직접주입

하였다. 

Fig. 1. Preoperative state.

Fig. 3. Excised Mass. Fig. 4. Histologic view of mass with lymphocytes infiltration.

Fig. 2. Resection of mass.
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다시임상적으로지속적인병소의성장이관찰되어 2차적인

절제술(staged excision, Z-plasty, dorsal tongue flap)을시행하였다

(Fig. 5). 술 후 10개월의 경과 후 이상소견은 보이지 않았다

(Fig. 6).

Ⅲ. 고찰 및 결론

혈관의 이형(anomaly)은 세포학적으로 보아 태생기에 발생

하며 비정상적인 주기를 가지는 내피세포가 특징인 혈관종

(hemangioma)과, 생후에 발생하며 정상적인 주기의 내피세포

를가지는혈관성기형(malformation)으로나눌수있고이중혈

관성기형은해부학적으로모세관성(capillary), 정맥성(venous),

임파관성(lymphangiomatous), 동맥성(arterial)으로 나눌 수 있

다1,2,5).

혈관성기형은병소의본질상파괴적인골격변화나골밀도

변화가빈번하게나타나는 high flow와, 반면에신체적인과성

장이나형태변화가특징적으로나타나며석회화나정맥석이

발견되는 low flow 병소로나눌수있는데, 동맥성병소나동정

맥기형(arteriovenous malformation)은 high flow병소에속하고임

파관종은모세관성병소, 정맥성병소와함께 low flow 병소에

속한다.

임파관종은두경부와액와부에호발하는것으로알려져있

으며, 1828년 Redenbacker에의하여처음 cystic hygroma에대해

기술되었고, 1854년 Virchow는 혀에 생긴 임파관종에 대해 최

초로기술하였다.

임파관종은양성종양, 과오종, 또는선천성기형으로정의되

기도하는데임파관으로추정되는도관과낭으로이루어져있

으며, 원시임파관의 sequestration에서기원되거나혹은국소적

인임파관의폐색이나확장, 염증, 기형, 선천적결손이나내피

세포의증식으로인해생긴다고생각되어진다. 

임파계의일반적인형성기전으로는첫번째, 원심성이론으

로초기의정맥조직에서원시임파계가기원한다는것으로표

층에서발생하는작은임파관종의경우원시임파계의조직들

이부유하여형성된다는이론이고, 그두번째는구심성이론

으로임파계와정맥은독립적으로발생되고이차적으로연결

된다는 이론이며 이는 주로 낭성 임파관종의 발생 이론으로

여겨진다1,2,3,4).

한편 Landing과 Farber 씨는 임파관종을 모세관성 임파관에

의한 단순 임파관종, 수층의 내피세포들이 확장된 임파강을

형성하는해면성임파관종, 그리고이보다더큰낭종성병소

를나타내는낭종성임파관종으로분류하였다.

임파관종의치료방법으로는외과적으로절제하거나비외과

적인 보존적 치료에 의해 경화 혹은 퇴축시키는 방법이 있는

데, 외과적 절제의 경우 임파관종의 전통적인 치료방법으로

완전한 병소의 제거가 중요시되지만, 특히 두경부에 발생한

임파관종의 경우 완전한 절제가 불가능할 수도 있다. 따라서

완전절제가수술의최종목표지만임파관종은악성종양이아

니므로중요기관을침범하는광범위한수술은지양하고그런

경우수술은단계적으로이루어져서외과적합병증의위험성

을줄여야한다10,21).

조기수술은합병증의가능성이높으므로소아에서는보존

적처치를위주로하되 5세이후에는외과적절제술이가장바

람직한치료법으로여겨진다. 그러나해면성임파관종의경우

는 완전한 절제가 되지 않는 경우 그 재발률이 50%가 넘게

된다1).

비외과적인치료의경우여러가지경화제의병소내주입을

통한경화요법(sclerotherapy)이대표적이고, 그외방사선요법

이나전기소작법, 냉동요법, CO2 laser를이용한 wedge resection

Fig. 6. Postoperative view(10 months after operation).Fig. 5. Staged Excision(second operation).
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이나photocoagulation 역시성공적인사례가보고되고있다11).

경화요법에 사용되는 경화제로는 bleomycin, 알콜, fibrin

sealant, 스테로이드등이소개되어왔다11,12,13,22).

Bleomycin의경우효과는좋으나발열, 구토, 피부의변색, 폐

의 섬유화를 일으킬 수 있으며 이런 부작용은 약제의 용량과

상관이있다12,13). 알콜의경우는반흔을남길수있으며그외경

화제들도부작용이보고되고있다12,13).

또한이러한경화제의병소내주입법의경우, 낭종성임파관

종의경우에는경화제의주입이용이하나그렇지않은경우는

주위조직으로의경화제의확산이일어나서충분한효과를얻

을수없다고하였다.

최근 Ojita 등에의해보고된 OK-432 (picibanil� : Chugai phar-

maceutical, Tokyo, Japan)는 type III low virulent SU strain, group A

Streptococcus pyogenes과 penicillin G potassium을 혼합하여

lyophilization한것으로서, streptolysin S-producing ability를완전히

없앤 것이다. 일본에서는 보통 항암치료제로 쓰이고 있으며

주로피하나정맥으로투여되며1회당0.1-0.5mg을주입한다. 

임파관종에서OK-432는염증반응을일으켜서낭종벽의유

착을발생시키고이장상피를파괴하고병소의경화와수축을

일으킨다. 유일한부작용으로는발열과국소적염증반응이있

다. 열은보통2-3일만지속되며해열제에반응한다.

이약제는피하로주사하면중증도의염증반응을일으키지

만피부에손상을주거나반흔을남기지는않는다. 그리고정

맥주사를하는경우는흉막이나복막강의삼출물을감소시키

는효과가있다. OK-432는낭의이장상피만을손상시키고낭

벽을 유착시켜서 병소를 수축시키고 임파액의 축적을 방지

한다15).

이러한점에서낭성병소가해면성병소보다술식에잘반응

한다16).

또한일차적인치료로쓰일뿐만아니라외과적절제가완전

하게이루어지지않은경우나 bleomycin 주입이실패한경우에

도OK-432의병소내주입법이쓰일수있다16).

합병증은드물지만, 눈주위에주입한경우안구돌출증이일

어나거나, 목주위의경우봉와직염이발생한예가있고, 흉강

내 주입을 한 경우 천명(stridor) 이나 기도폐색이 일어나는 경

우가보고되었다17).

OK-432를임파관종낭에주입하면즉시염증반응이일어나

고중성구와대식세포를포함한염증세포의침윤을가져오며,

IL-6의대량생산이일어나체액성면역반응을일으킨다.

또한 OK-432는 NK-cell의 활성도를 강화하고 helper cell과

killer T cell의 수를 증가시키는데 이러한 일련의 반응이 낭성

병소의수축과관련이있다고보여진다18). TNF의농도역시증

가하게되는데이 TNF는혈관내피에작용하여중성구나다른

세포에대한투과성을증가시키며OK-432로인해증가된대식

세포나중성구에서다시TNF를생산하게된다. 

이렇게 OK-432에 의해 활성화된 대식세포, NK cell, 그리고

다른 임파구들은 내피세포에 직접적으로 작용하여 임파관종

을쇠퇴시키는작용을하는것으로추정된다.

임파관종에대한OK-432의효과는주로낭포성병소에서더

크게나타나지만어떤경우에서도기존의경화제보다좋은결

과를보이는것으로보고되고있다.

또한수술이어려운증례에서도일차적인치료법으로매우

유용하고약제의투여후수술이시행되어도조직의섬유화가

없어서술식에어려움이없다고한다.

본 증례의 경우 절개 생검 및 흡입천자를 이용한 생검 시에

는 이상소견을 보이지 않았으나 이후 종창의 증가로 외과적

절제술을동반한생검에서해면상임파관종으로판명되었다. 

병소의크기가커서 staged excision을계획하였고, 1차절제후

의생검에서병소의단면에서임파관의침습이관찰되었으며,

술후약 1개월후부터임상적으로재발의소견을보여이에대

한부가적인요법으로병소내경화제주입을시행하였다.

OK-432 1KE(2.8mg)과 2ml 생리식염수를 혼합하여 3주 간격

으로투여하였는데, 낭종성임파관종의경우경화제의병소내

주입이용이하지만 해면성임파관종의경우종물조직에만선

택적으로 경화제를 주입하는 것이 어렵기 때문에, 본 증례처

럼 1차외과적절제술후의경화요법이병소의재발을완전히

차단하지못한것으로생각된다.

1차절제에서 5개월정도후광범위한병소의완전한절제를

위하여 staged excision 으로2차절제술및생검을시행하였다19).

2차수술후의절제면에서는현미경적으로임파관의침습이

없는것으로 판명되었고 이후 10개월간의 경과관찰 기간동안

재발소견이없었다.

해면상임파관종의경우주위조직과의명확한경계가없고

여러가지이유로완전한외과적절제가힘들수있으므로이

런경우 OK-432를병행하여사용하면좋은결과를얻을수있

을것이라사료된다.
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