
573

J Korean Assoc Maxillofac Plast Reconstr Surg 2010;32(6):573-576

서 론

혈관림프증식증은 머리와 목 부위에 결절로 나타나는 피

부의 미세혈관구조를 포함하는 흔하지 않은 증식성의 양성

병소이다. 조직학적으로, 혈관림프증식증은 키무라씨병과

유사해 혼동되기도 했으나,1) 1948년 Kimura에 의해 조직

학적으로 다른 질환임을 분명히 하 고,2) 1988년, Kuo 등

이 키무라씨병 9례 및 혈관림프증식증 15례를 보고하면서

그 차이점을 명확히 기술하 다.3) 근육동맥으로부터 혈관공

급을 받는 혈관림프증식증은 매우 드문데, 사지 동맥에 나

타난 혈관림프증식증은 단지 4케이스에 한 보고가 있을

뿐이다.4-7) 본 교실에서 안면 동맥의 분지부로부터 혈액공급

을 받는 혈관림프증식증을 경험하 기에 문헌고찰과 함께

고찰하는 바이다.

증례보고

성균관 학교 강북삼성병원 구강악안면외과에 내원한 35

세의 남자 환자로서 내원 3년 전부터 좌측 협부 종창을 주

소로 2009년 4월 내원하 다. 환자는 특기할 만한 전신병

력이나 치과병력 및 가족력은 없었다. 혈액이화학적 검사

시 수치들도 큰 이상은 없었다. 환자의 외관상 변화는 없었

으며 좌측 협부 무통성 종양이 촉진되었다. 조직검사 및 병

소의 정확한 범위를 관찰하기 위해 안면 컴퓨터 전산화 단

층촬 을 시행하 다. 방사선 사진 소견 상 좌측 하악 우각

부 주위 연조직에 양 혈관(feeding vessel)을 포함하는

약 2.5 × 1.5 × 0.8 cm 크기의 비교적 경계가 명확하고

단방성의 종괴가 나타났고, 주변으로 연조직 종창과 피하

지방 침윤이 동반되어 있었다. 양측 경부에 특이할 만한 림

프절의 비 는 보이지 않았다(Fig. 1). 임상소견 및 방사선
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Angiolymphoid Hyperplasia with Eosinophilia (ALHE) of the Oral Cavity: a Case Report
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Angiolymphoid hyperplasia with eosinophilia (ALHE) is a rare benign vascular lesion that is characterized

by proliferation of small to medium-sized vascular structures lined by histiocytoid or epithelioid endothelial

cells and often accompanied by an inflammatory infiltrate comprising lymphocytes, plasma cells and

eosinophils. A 34-year-old man without any generalized systemic conditions presented with a slowly

enlarging painless swelling in the buccal area. An excisional biopsy was conducted and the diagnosis of

Angiolymphoid hyperplasia with eosinophilia was confirmed. We report a case of angiolymphoid hyperplasia

with eosinophilia of the buccal area in oral cavity and review the previously reported cases and literatures

of angiolymphoid hyperplasia with eosinophilia.
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학적 소견 상 지방종으로 잠정적으로 진단하고 구강 내 접

근을 통해 종물의 외과적 적출을 시도하기로 하 다. 수술

은 진정유도 국소마취 하에 구내 점막으로 접근하여 이루어

졌으며, 절개를 시행한 후 종물을 노출시켰고 타액선 및 안

면 신경의 손상을 피하여 종물을 적출하 으며(Figs. 2, 3),

양 혈관(feeding vessel)은 전기 소작기를 사용하여 지혈

한 후 층별 봉합 및 압박드레싱을 시행하여 마무리 하 다.

조직병리학적 검사 결과, 염증세포침윤과 다량의 호산구들

이 관찰되었으며 혈관림프증식증으로 확진되었다(Fig. 4).

고 찰

혈관림프증식증은 원인불명의 만성질환으로 서서히 커지

는 한 개. 또는 여러 개의 피하결절이 두경부에 존재하며 타

액선의 종창 및 선증(adenopathy)을 주로 동반한다. 결절

은 가렵거나 통증이 있을 수 있으나 그 위의 피부는 일반적

으로 정상이다. Wells와 Whimster가 1969년에 처음 발표

한 바에 따르면, 혈관림프증식증은 불확실한 병인에 의해

발생되는 상 적으로 드문 양성 혈관 병소이고,8) 30에서

50 여성에서 우세하게 나타난다. 전형적으로 병소는 머

리와 목 부위, 특히 전이개, 귀 주위 부위에 한 개 또는 그룹

으로 작은 표재성의 구진이나 결절로 나타난다. 드물게, 이

병소는 결장이나 안와, 골, 인두 주위강, 구강점막, 혀 등 외

Fig. 1. Computed tomo-
gram showing a well-cir-
cumscribed large mass
measured approximately
2.5 x 1.5 x 0.8 cm invad-
ing left buccal mucosa.

Fig. 2. Tumor mass is removed.

Fig. 3. Clinical view of removed tumor mass.
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피부위로 발전하기도 한다. 

조직학적으로, 혈관림프증식은 두 가지 다른 형태를 나타

낸다. 림프구와 호산구로 구성된 혼합된 염증세포침윤과 입

방형이나 반구형내피세포로 둘러싸인 두꺼운 혈관벽으로

나타난다. 이런 내피세포는 큰 핵과 호산성 세포질을 갖고

있고, 때로는 상피세포 모양 또는 조직구 모양으로 나타나

기도 한다. 때로는 혈관 강 내로 들어가기도 하고 그래서 특

유의“조약돌(cobblestone)”또는“비석(tombstone)”모양

을 나타낸다.2)

혈관림프증식증의 병인론은 알려져 있지 않다. 그러나 아

토피성 반응이나 외상, 동정맥 분절, 감염, 양성 혈관성 신

생물에서 기원하는 것으로 생각되었다.8) 최근에는, 혈관림

프증식증은 혈관 조직의 양성 종양 증식이나 외상, 감염, 호

르몬 불균형에 한 반응으로 생기는 혈관 조직의 과증식에

의해 생긴다고 생각된다.9) 혈관림프증식증의 약 60%는 우

리의 환자 증례처럼 중간 사이즈의 동맥이나 정맥과 관련하

여 나타나기도 하는데, 혈관 손상이 내피세포의 과증식을

일으켜 혈관림프증식증이 된다는 이론이 발표된 적도 있

다.10)

혈관림프증식증은 키무라씨병과 혼동될 수 있다. 두 가지

모두 주로 머리와 목 부근에서 결절 형태로 나타난다. 그러

나 키무라씨병은 주로 아시아 남성에서 호발하고, 국소 림

프절에 피하 구진이나 결절에서 더 큰 크기로 나타난다. 게

다가, 혈관림프증식증에 비해 키무라씨병은 말초 호산구 증

가증, 호산성 농양, 혈장 IgE이 더 증가되는 특징이 있다.

반면 혈관림프증식증에서는 특징적으로 상피양(epithe-

lioid), 조직세포양(histiocytoid)내피세포가 나타나는 특징

이 있다(Table 1).11) 이 케이스에서는 병소의 조직병리학적

소견상 특징적인 상피양, 조직세포양 내피세포가 증식성의

혈관 경로(vascular channel)를 lining하 다. 그 밖에 감

별해야 할 질환으로는 pyogenic granuloma, sarcoidosis,

granuloma faciale, lymphocytoma cutis 등이 있다. 

혈관림프증식증의 가장 효과적인 치료는 아직 알려져 있

지 않다. 외과적 절제, 냉동요법, 레이저, Mohs micro-

graphic surgery가 모두 다양한 성공률을 보 다. inter-

feron-alpha 2B, tacrolimus, imiquod 치료가 성공적이

라는 보고가 있었다. 외과적 절제의 경우 재발율이 33%이

지만, 아직까지는 그것이 treatment of choice라고 여겨진

다.12) 본 증례처럼 혈관림프증식증은 양 혈관(feeding

vessel)을 동반하는 경우가 많기 때문에, 외과적 적출시 다

량의 출혈이 발생할 수 있기 때문에 이에 해 주의가 필요

하다.

혈관림프증식증이 사지에 발생한 경우는 국내에서 몇 차

례 보고된 바 있으며(Table 2), 무통성의 종괴 고, 과거력

및 가족력 상 특이 사항이 없었으며 외상의 병력도 없고, 여

러가지 생화학 검사에서 특이사항이 관찰되지 않았다. 본

증례의 경우 종괴에 한 술전 MRI촬 을 하지 못한 아쉬

움이 있지만, 국내에서 비교적 드물게 보고된 34세 남자의

구강 내에 발생한 혈관림프증식증 1례를 치험하 기에 문

헌고찰과 함께 보고한다.

Fig. 4. Microscopic images of speci-
men from angiolymphoid hyperplasia
with eosinophilia arising from buccal
cheek. A, B. (x 1.25, x 40) Lymph
node showing hyperplasia of follicles
with prominent germinal centers.
C. (x 200) Involuted follicle with abun-
dant eosinophilia and hyperplasia of
mantle zone. D. (x 400) Eosinophilic
microabscess and hyperplasia of capil-
lary endothelial cells in reactive follicle.

A B

C D
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Table 2. Review of literature concerning cases of ALHE13,14)

Author (s) Age/Sex Site Mass size (mm) Treatment method Reccurence

Yang et al. 1999 (30) 33/Male upper arm 95 × 55 × 30 surgical excision -

Kim et al. 2006 (12) 15/Male upper arm 50 × 20 × 15 surgical excision -

Cho et al. 2009 34/Male cheek 25 × 15 × 8 surgical excision -

Table 1. Comparison of the clinical and histological characteristics of angiolymphoid hyperplasia with eosinophilia

and Kimura disease1,3,6)

ALHE1 KD2

Age 30-40 yrs 10-20 yrs

Sex Female Male

Site of highest occurrence Head and neck Head and neck

Duration Longer Shorter

Lymph node involvement Rare Common

Salivary gland involvement Rare Common

Renal involvement Rare Common

Recurrence rate 30% 15-40%

Peripheral eosinophilia Usually normal Prominent

Concentration of IgE Low High

Histiocytoid endothelial cells Present Absent

Eosinophilic abscesses Not seen Present

Fibrosis Absent Present

Lymphoid follicles Rare Common
1: Angiolymphoid hyperplasia with eosinophilia
2: Kimura disease
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