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쇼그렌 증후군과 같은 자가 면역질환이 있는 환자들에

서는 침샘에서 양성 림프상피성 병소가 발생하기 쉽다. 예

전에는 림프구의 침윤이 근상피세포에 발생하여 근상피

침샘염 (myoepithelial sialadenitis; MESA)라고 하였으나

최근에는 근상피세포가 아니라 기저상피세포라고 알려져

림프상피 침샘염 (lymphoepithelial sialdenitis; LESA)라

는 용어를 제안하여 상용되고 있다.1 이 질환의 초기에는

만성염증의 결과로 확장된 침샘의 관 주위로 많은 수의 림

프여포를 형성하는 림프구의 침윤과 함께 특징적으로 관

상피세포를 침윤하는 B 세포와 형질세포가 관찰된다. 병

변이 진행하게 되면 관내부는 림프상피성 병변에 의해 막

히게 되고 침샘은 침윤되는 림프조직에 의해 대체되고 크
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B-세포 림프종의 세침흡인 세포검사 소견
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이 영 석·안 정 석·채 양 석·염 범 우·최 종 상·김 철 환

The authors present the fine needle aspiration cytology (FNAC)

cytologic findings of a case of extranodal marginal zone B cell lym-

phoma (MZBCL), which featured abundant plasma cells and

eosinophilic histiocytes arising in both parotid glands. A 49-year-old

female presented with palpable masses in both parotid glands. She

had been suffering from systemic lupus erythematosus and rheuma-

toid arthritis. The lesions were evaluated by FNAC and smears showed

a small number of clusters of oncocytic cells with abundant

eosinophilic granular cytoplasm and small nuclei, intermixed with small

to medium-sized lymphoid cells containing round to lobulated nuclei,

which suggested Warthin's tumor. Some of lymphoid cells had a plas-

macytoid appearance, and some scattered large cells contained a

large amount of eosinophilic cytoplasm. Bilateral superficial parotidec-

tomy was performed and a histopathologic study indicated MZBCL

with abundant plasma cells, intermixed with eosinophilic histiocytes.

The presence of oncocytic cells and a mixture of lymphoid and plasma

cells indicates Warthin's tumor, but the cytologic features of a relatively

monotonous small to medium-sized lymphoid infiltrate suggest the

possibility of MZBCL in the clinical setting of an FNAC study performed

on a patient suffering from a connective tissue disease.

(Korean J Cytopathol  2007;8(2):165-169)
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기가커지게된다. 

침샘에서 발생한 림프절외 변연부 B-세포 림프종은 대

부분 50세 이상의 성인에서 발생하며 주로 여성에서 호발

한다.2 대부분은 쇼그렌 증후군과 같은 자가면역성 질환과

연관된림프상피침샘염의과거력이있는환자에서발생한

다. 쇼그렌증후군뿐아니라류마티스성관절염이있는환

자에서약물치료도중에도림프구증식성병변이발생할수

있는데, 특히림프절외변연부 B-세포림프종같은악성림

프종도 발생할 수 있다.3,4 저자들은 전신성 홍반성 루푸스

와 류마티스성 관절염을 앓고 있는 환자에서 발생한 호산

성 세포질을 가지는 조직구가 많아서 와르틴 종양으로 오

인한림프절외변연부 B-세포림프종을세침흡인검사에서

1례를경험하였기에문헌고찰과함께보고하고자한다.

증 례

임상 소견

전신성 홍반성 루푸스와 류마티스성 관절염을 앓고 있

던 49세여자환자가최근 3개월전부터동통이없는만져

지는 양측의 귀밑샘 종괴를 주소로 내원하였다. 선별검사

로 시행한 침샘 전산화 단층촬영상 양측의 귀밑샘에 경계

가 비교적 좋으면서 조영증강이 잘 되는 여러 개의 종괴가

발견되었고 이들 중 가장 큰 종괴는 크기가 3.3cm이었다

(Fig. 1). 외부 조직으로의 침범은 관찰되지 않았고, 또한

다른 장기의 이상이나 주변 림프절의 종대 또한 발견되지

않았다.

세포 소견

선별검사로 시행한 세침흡인 검사에서 저배율상 많은

수의 흩어져 있는 림프구들이 관찰되었고 소수의 호산성

세포질을 갖는 상피세포의 군집들이 관찰되었다(Fig. 2A).

림프구들은대부분핵이둥글거나소엽상인크기가작거나

중간 크기의 림프구들이었고 형질세포와 혼재되어 있었으

며, 소수의 림프구들은 핵이 가장자리로 치우치면서 세포

질이 다소 풍부한 형질세포양 모습을 보였다. 소수의 흩어

져 있는 큰 세포는 호산성의 풍부한 세포질을 가지면서 하

나의 둥근 작은 핵을 가지는 모습을 보여서 탈락된 호산성

상피세포로 생각되었다(Fig. 2B). 단핵구와 비슷한 림프구

(monocytoid lymphocyte)나 변형 대림프구(transformed

large lymphocyte) 및가염소체포식세포는관찰되지않았

다. 소수의흩어져있는정상샘꽈리세포의군집은관찰되

었지만 림프상피성 병변은 관찰되지 않았다. 호산성 세포

질을 가지는 상피세포와 다수의 림프구의 침윤이 와르틴

종양과비슷한세포학적모습을보였다.

조직 소견

양측 귀밑샘 모두 절제술을 시행하였다. 귀밑샘은 양측

모두 커져 있었고 단면의 모습은 여러 개의 회색의 경계가

비교적 좋은 종괴들이 관찰되었다. 정상의 귀밑샘 구조는

파괴되어 있으면서 다수의 작은 림프구가 침윤되어 있었

다. 소수의 남아 있는 관구조의 주변에는 단핵구와 비슷한

림프구들이 원형이나 난원형으로 침윤되어 있었고 관상피

세포에침윤하고있어서림프상피성병변의모습을보였다

(Fig. 3A). 다수의림프구들은형질세포와혼재되어있었고

소수의 림프구는 핵이 가장자리로 치우쳐 있고 세포질은

비교적 풍부한 형질세포와 비슷한 모습을 띠고 있었고, 또

한 종양세포 사이에 흩어져 있거나 뭉쳐서 기둥모양으로

배열되어 있는 큰 세포들은 작고 둥근 핵을 가지고 있으면

서 호산성으로 염색되는 풍부한 세포질을 가지고 있었다

(Fig. 3B). 호산성의 큰 세포들은 호산성 세포와 조직구의

감별을 위해 시행한 면역염색상 pancytokeratin과 anti-

mitochondrial antibody에는음성이었으며, CD68에양성

소견을 보여 조직구임을 확인하였다. 종양성 림프구는 귀
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Fig. 1. CT scan showed multiple, relatively defined, enhancing

masses in both parotid glands, measuring 3.3cm of the largest

one. 



밑샘 내에만 존재하였고 외부의 피막의 침범은 관찰되지

않았다. 면역조직화학 염색상 림프구들은 대부분 CD79a,

CD138과 VS38에 양성이었고 CD3와 CD5에는 음성이었

으며, pancytokeratin 염색에서 림프상피성 병변이 잘 관

찰되었다. 또한 kappa와 lambda 경쇄 염색상 lambda 경

쇄에만염색되고, 면역글로불린중쇄염색에서도 IgA, IgM

과 IgD에는음성이고 IgG에만양성소견인제한적인염색

상을 보였다. 병변의 주위에 약호산성 상피세포를 관찰할

수 있었으며 그 세포들은 anti-mitochondria antibody 염

색에서도양성으로염색되어이들의상피세포군집에세포

검사에서호산성상피세포군집으로관찰된것으로사료된다.

고 찰

1971년 Azzopardi 등에 의해 미쿨리즈 질환에 연관된

귀밑샘의 악성림프종을 처음 발표하였다.5 이후 Zulman

등은 쇼그렌 증후군과 연관된 악성 림프종에 대해 연구하

였고 양성 침샘 질환이 선행하는 것을 발견하였다.6 또한

면역조직화학염색을이용하여양성질환은 kappa와 lamb-

da 경쇄의 다클론 확장이 보이는 보이는 반면 악성 림프종

의 대부분은 단클론의 B 세포의 확장이 보이는 것을 발견

하였다.6 Isaacson 등은점막과연관된림프조직 (mucosa-

associated lymphoid tissue; MALT)에서 발생한 악성림프
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Fig. 2. Cytologic findings. (A) The smears showed a few clusters or epithelial cells with eosinophilic granular cytoplasm in back-

ground of small to medium-sized lymphoid cells containing round to lobulated nuclei. (H&E). (B) Some of lymphoid cells frequently

showed plasmacytoid appearance and intracytoplasmic globular droplets. (H&E).

Fig. 3. Histologic findings. (A) The monocytoid lymphoid cells surrounded and invaded to the myoepithelial islands. (H&E). (B) The

lymphoid population was mainly composed of lymphocytes with plasmacytoid appearance and occasionally scattered and loosely

clustered eosinophilic histiocytes. (H&E).

A B

A B



종에 대해 보고하였다.7-9 MALT에서 발생한 악성 림프종

은 일반적으로 위장에서의 Helicobacter pylori와 갑상샘

에서의하시모토갑상샘염그리고쇼그렌증후군에서침샘

의 LESA 등과 같은 감염이나 자가면역질환에서 이차적으

로발생한다. 자가면역질환의과정에서이차적으로발생한

악성림프종의존재는 MALT에서저등급의 B-세포림프종

이 발생한다는 것을 시사한다. 림프상피 침샘염에서 악성

림프종으로 발전하는 시기는 보고들마다 다른데 6개월에

서 29년까지 다양하다.10-12 또한 대부분은 국소적인 침샘

병변으로 나타나고 다른 장기로의 파종은 매우 드물게 나

타난다.

양성의 림프상피성 병변과 림프절외 변연부 B-세포 림

프종과의 감별은 임상 소견이나 병리 소견만으로 감별이

어렵다. 일반적으로 림프절외 변연부 B-세포 림프종은 정

상적인샘구조가파괴되면서중심세포와비슷한세포와단

핵구와 비슷한 B-세포, 작은 림프구와 형질세포로 이루어

진 확장된 이질적인 세포군의 침윤이 관찰되고 가끔 크게

변형된 B-세포가관찰되면서종양성의변연부세포가상피

세포에 침윤하는 소위 림프상피성 병변이 특징적이다. 림

프상피침샘염에서발생한림프절외변연부 B-세포림프종

은 림프상피성 병변을 둘러싼 원형의 중심세포와 비슷한

혹은단핵구와비슷한 B-세포의침윤이특징이다.13 원형의

침윤된 B-세포 군집들이 융합하여 넓은 연결된 판상 구조

를 가지게 되기도 한다.14 림프상피성 병변을 둘러싼 원형

의 단핵구와 비슷한 림프구의 침윤이나 판상 혹은 띠 모양

의 연결된 단핵구와 비슷한 림프구의 침윤이 관찰되지 않

으면 악성 림프종보다는 림프상피 침샘염의 가능성이 더

높아서감별진단에도움을준다.2,15 또한형질세포는부분

적혹은대부분의병변에서관찰될수있고, 이들형질세포

는대부분의경우단일한경쇄를표지한다.1 단일한경쇄의

제한적 표지가 관찰되면 이는 반응성 병변보다는 종양성

병변의가능성을내포하게된다.14-17 림프절외변연부 B-세

포 림프종의 진단에 도움에 되는 특징으로는 종양성 변연

부 B-세포가 주변조직을 침윤하면서 증식하면서 림프상피

성 병변에 공동을 형성하고, 점차적인 반응성 림프소절을

대치하는것등이있다.2, 15

림프절외 변연부 B-세포 림프종의 진단에 필수적인 림

프상피성 병변은 세포 검사에서 대부분 보이지 않기 때문

에 감별이 어렵다.18,19 또한 형질세포가 만성 염증세포와

함께나오는경우에는골수외형질세포종과의감별도필요

하다.20 이 경우에는 아밀로이드의 침착이 감별에 도움이

될수있다. 악성림프종에서조직구가발견되는경우는비

교적 흔하다. 상피모양 육아종이 나오는 경우에는 양성의

반응성 병변과의 감별이 어렵다. 특히 림프절외 변연부 B-

세포 림프종에서도 소수에서 상피모양 육아종을 동반하는

경우는 소수의 보고가 있다.20, 21 Crapanzano 등은 또한

11명 환자에서 14증례의 세포 흡인 검사를 검토하였는데,

이 중 6증례에서 단핵구와 비슷한 림프구의 침윤이 확인

되었으며, 모든 증례에서 림프상피성 병변을 확인할 수 없

었다. 그리고 세 증례의 경우를 제외한 11증례에서 림프조

직구의 군집이 있음을 확인하였지만, 이들 림프조직구의

군집에서 조직구의 형태학적 특이성은 밝히고 있지 않다.

특징적인많은수의비정형적인중간크기의림프구들과섞

여있는형질세포양림프구, 가끔보이는단핵구같은세포

들이 작은 림프구들의 배경하에 관찰되면 진단의 근거가

될수있지만, 다른여러가지악성림프종이나반응성병변

과 형태학적 특징을 공유하고 또한 약 절반의 경우에서 단

핵구와비슷한림프구의침윤이발견되지않았고림프상피

성 병변이 세침흡인 검사에서 발견되는 경우는 드물기 때

문에 추가적인 검사 없이 세포학적 검사만으로 림프절외

변연부 B-세포 림프종을 진단하는 것은 매우 어렵고, 세포

학적 검사 이외에 흐름세포측정이 도움이 되기 때문에 가

능한한같이시행하는것이도움이된다고주장했다.18

이 증례는 작은 성숙한 림프구와는 다르게 작거나 중간

크기의소엽상의핵을가지는림프구들로이루어져있으면

서형질세포와형질세포양림프구가관찰되어림프절외변

연부 B-세포림프종의가능성을시사하는세포학적특징이

있었으나, 호산성 상피세포의 군집과 함께 호산성 세포질

을 가지는 조직구를 호산성 세포로 오인하여 감별진단이

어려웠다. 림프절외변연부 B-세포림프종은세포학적으로

림프조직구의 군집이 거의 대부분에서 발견되지만,18 조직

구가 양염색성 아닌 호산성의 세포질을 가지게 되어 감별

이 어려웠고 와르틴 종양으로 오인하게 되었다. 림프절외

변연부 B-세포 림프종의 세포 검사의 보고들에서 대부분

조직구의 침윤이 동반되었다고 하였지만,18,20,21 강한 호산

성의세포질을갖는조직구의침윤을언급한예는없었다.

와르틴 종양은 40대와 50대에서 호발하는 비교적 흔한

침샘 종양으로 귀밑샘에서 호발하고 가끔 양측성일 수 있

다.22 세침흡인 검사상 와르틴 종양은 탁하고 흐린 점액성

배경에호산성의풍부한세포질을갖는상피세포의군집과

상대적으로균일하거나다양한림프구와함께과립상의부

스러기가특징적이다. 보통호산성의상피세포는세포막이
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뚜렷하고 가운데 위치하는 둥근 핵과 뚜렷한 핵소체가 나

타난다. 하지만 점액성 배경의 양이나 과립상의 부스러기

그리고 호산성의 상피세포의 양은 환자마다 다를 수 있고,

특히상피세포의화생이나림프조직의증식된정도에따라

세포검사에서 관찰되는 세포의 조성이 차이가 날 수 있다.

조직학적 검사에서도 양성의 림프표피낭종, 후천성 면역

결핍증과 연관된 낭성 림프 증식증과 낭성으로 확장된 관

을 가지는 림프절외 변연부 B-세포 림프종 등과의 감별이

어려울수있다.23

결론적으로림프절외변연부 B-세포림프종에서양염색

상의 조직구는 흔히 관찰할 수 있지만 호산성의 세포질을

가지는 조직구는 매우 드물다. 와르틴 종양의 호산성 상피

세포는보통군집으로나타나고낱개로흩어져서나타나는

경우는 거의 없기 때문에 호산성의 크기가 큰 흩어진 세포

들이관찰될때에는상피세포보다는조직구의가능성이높

다는 것을 염두하여야 한다. 그리고 호산성의 상피세포가

매우 드물게 나타나더라도, 결체조직 질환이 있는 환자에

서는림프구의크기가대부분중간크기이면서중심세포나

단핵구와비슷하고, 특히형질세포양림프구나형질세포가

보이는 경우에는 림프절외 변연부 B-세포 림프종과 같은

악성림프종을감별진단에포함시켜야한다.     
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