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Sun Hee Kang, M.D.,  Hyung Soo Kim, M. D.,  Hyo Won Park, M.D.,Chan Jin Park, M.D., 

Koo Jung Kang, M.D., Tae Jin Lim, M.D.

Abstract

BBaacckkggrroouunndd : Solid and papillary epithelial neoplasm(SPEN) of the pancreas is a rare tumor with low

grade malignant potential and usually found in young female patients. The prognosis of this lesion is

reported to be much more favorable than other pancreatic neoplasms. 

MMeetthhooddss : We report four cases of SPENs of the pancreas treated at the department of surgery,

Keimyung University Dongsan Medical Center. Three were women and one was a   man and their

mean age at the time of surgery was 19 years with the ranges between 11 and 29 years of age. Two

patients were admitted with a palpable abdominal mass and another two patients with abdominal pain.

Results of laboratory studies including serum amylases and tumor markers were all within normal lim-

its. Diagnosis was made preoperatively in three patients by MRI and needle biopsies. Tumors were

located in the head portion in three patients and in the body of the pancreas in one patient. 

RReessuullttss : All patients underwent complete resection which involved three enucleations and one pan-

creaticoduodenectomy. All patients are alive at the time of this report with mean follow up period of

69.5 month (the ranges between 8 and 105 months) without evidence of recurrence. 

CCoonncclluussiioonn : In our experience, complete resection of this neoplasm is the treatment of choice and

the prognosis is excellent.

Key Word : Solid and Papillary Epithelial Neoplasm of the Pancreas

서론
1959년 Frantz1가 처음 본 질환에 대한 기술을 한

후 이 종양에 대한 연구가 활발히 이루어져 현재까

지 세계적으로 450예 이상이 보고되고 있고,2 모든

췌장암에서 차지하는 비율은 0.2% 에서 2.7% 정도

로 희귀한 종양이다.3 조직학적으로 유두상, 낭성,

고형성 및 상피성 요소들을 포함하고 있어 여러 가

지 이름으로 불리워져 왔으나 오늘날에는 유두상

낭성 종양(Papillary cystic tumor)이나 고형성 유두

상 상피 종양(Solid Papillary Epithelial Neoplasm:

이하 SPEN이라 함)이 많이 사용되고 있다(Table1).

이 질환의 특징은 주로 젊은 여자에 호발하는 예후

가 좋은 종양으로 췌장내 특별히 호발 부위는 없는

것으로 보이며 피막에 싸인 큰 종괴를 형성하며 병

리학적으로 악성의 특징을 보이지만 임상적으로는

양성인 종양으로 거의 전이를 하지 않으므로 외과

적 절제만으로 완치된다. 그러나 드물게 전이가 간

이나 복강내 타장기로 일어날 수 있으며,4 이런 경우
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치료는 전이된 장기를 포함한 광범위 외과적 절제

가 필요한 것으로 알려져 있다.5 우리나라에서는

1990년까지 10예정도 보고되었으며 1996년 연세대

학교에서 20예를 보고한 바 있다.6

이에 저자들은 1989년 1월부터 1999년 12월까지

본원 외과에서 수술후 조직검사로 진단된 4례의 환

자를 임상 의무기록지를 토대로 후향적 조사를 하

여 이 질환의 임상 병리학적 특징을 문헌고찰과 함

께 보고하는 바이다.

대상 및 방법
1989년 1월부터 1999년 12월까지 계명대학교 동

산의료원 외과학 교실에서 술후 조직검사상 SPEN

으로 진단받은 4례를 대상으로 하여 의무기록지를

토대로 후향적 조사하였다.

결과
저자들의 경우 전체 4명 중 남자가 1명이고 여자

가 3명이었으며, 연령 분포는 11세에서 29세로 평

균연령은 19세였다. 2명의 환자가 복부종물을 주소

로 내원하였고, 1명은 황달을 주소로 내원하였는데

이는 과거력상 B형 간염으로 치료받은 적이 있었으

며 내원 당시에도 B형 간염바이러스표면항원이 양

성이었다. 이 환자의 경우 간염에 의한 간세포성 황

달보다는 폐쇄성 황달의 소견을 보여 실시한 초음

파 검사상 췌장 두부에 종양이 발견되었다. 또 다른

1명은 상복부 동통으로 내원하여, 이학적 검사상

복부 종물이 만져졌다.  술전 방사선 검사상 4명 중

3예는 췌장의 두부에서 종양이 발견되었고 1예에서

만 체부에 종양이 있었다. 종물의 크기는 최대 직

Table 1. Synonyms of Solid and Papillary Epithelial Neoplasm.

Papillary tumor, benign or malignant? Frantz 1959

Papillary epithelial neoplasm Hamoudi et al 1970

Papillary cystic neoplasm Boor et al 1979

Solid and papillary epithelial neoplasm Compagno et al 1979

Solid and cystic acinar cell tumor Kloppel et al 1981

Papillary and solid neopoasm Schlosnagle et al 1981

Papillary cystic epithelial neoplasm Alm et al 1981

Low grade Papillary neoplasm Porter et al 1982

Solid and papillary neoplasm Sanfey et al 1983

Papillary cystic carcinoma Dales et al 1983

Papillary cystic tumor Morrison et al 1984

Solid and cystic tumor Kloppel et al 1986

Fig.1. CT scans shows a well-encapsulated but
lobulated mass in the body of the
pancreas. 

Fig.2. Hyperintense internal signal characteristics
on T1-weighted MR images.
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경이 9.0 cm, 최소 직경은 5.0cm으로 나타났다. 방

사선 검사상 인접 장기나 임파절 및 기타 복강내 타

장기로의 전이는 발견되지 않았다(Table 2).

술전 방사선학적 검사로 모든 환자에서 초음파와

컴퓨터 단층촬영을 시행하였고, 예 2와 3에서는 세

침흡입과 시험적 개복술을 시행후 세포도말검사상

SPEN이 확진되었다. 예 4에서는 MRI를 추가 검사

하였다. 이와 같은 검사를 하여 3예에서 술전 SPEN

의 진단이 가능하였으나 1명에서는 술전 평활근육

종으로 진단하였다(Table 3).

초음파와 전산화 단층 촬영상 모든 예에서 잘 발

달된 피막으로 싸여 있고 주위조직과 비교적 경계

가 명확한 종양과 이 내부에 낭성부분과 고형부분

이 혼재한 양상을 보이고 있었고 1예에서는 상부위

장관 촬영에서 십이지장을 외부에서 압박하는 종양

이 발견되었다.

MRI 소견으로는 T1 weighted spin-echo image

에서 잘 구분이 되어지는 고 신호 강도 부위로 나타

났으며, 특히 종양의 혈성 부위, 낭성 부위를 잘 보

여주었다.(Fig 1,2)

또한 술전 혈중 amylase 수치는 모든 예에서 정상

범위에 속했으며 종양 표식자(CA19-9, CEA) 검사

에서도 증가되는 소견은 없었다(Table 4).

이들 환자 중 췌장 두부에 종양이 위치한 11세 여

Table 2. Summary of Patients.

Patient Age/Sex Complaint Site 
Size Invasion

Procedure
Follow Up(Mo)/

(cm) metastasis Clinical status

1 22/F Tender mass Head 9.0×7.5×6.0 None Excision     99/NED*

2 28/M Jaundice   Head 5.5×4.0×3.0 None Excision     77/NED

3 11/F 
Nontender

Head 8.0×8.5×6.5 None 
Pancreatico- 

76/NED
mass duodenectomy   

4 15/F Pain Body 5.0×4.8×4.7 None Excision      2/NED

*NED: No evidence of disease

Table 3. Preoperative Diagnostic Method.

Patient USG CT Others

Solid mass in RUQ abdomen
Submucosal tumor

1
Retroperitoneal origin

in duodenum, UGI:Huge extrinsic mass

Leiomyosarcoma

Phlegmonous pancreatitis
Complex mass lesion

2
in head portion

in pancreatic head portion, Needle  Biopsy:SPEN

SPEN

Large smooth solid mass
Inhomogeneous soft tissue 

3 in pancreatic head portion
mass in pancreatic head

Incisional Biopsy:SPEN

R/O pancreaticoblastoma
Pancreaticoblastoma,

R/O Duodenal leiomyosarcoma

4 Pancreatic mass Pancreatic body mass, SPEN MRI:SPEN

Table 4. Preoperative Serum Amylase & Tumor

Marker.

Patient
5-Amylase (U/L) CA19-9 (u/ml) CEA (ng/ml)

(30-110 U/L) (<37.0u/ml) (<3.5 ng/ml)

1 61 6.75 1.67

2 101 18.1 2.06

3 105 6.3 0.35

4 58 35.02 0.41

(  )안의 수치는 정상 범위를 나타냄
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자만이 췌십이지장 절제술을 필요하였으며, 나머지

3명은 단순 외과절제를 하였다. 술후 조직 검사상

육안 적으로는 대개 둥근 모양을 보이고 표면은 비

교적 섬유성 피막으로 잘 싸여 있었다. 절단면을 보

면 내부에 괴사성 물질로 채워진 수많은 낭성으로

종물을 구성하고 있었고 낭성 사이는 고형의 희고

노란 물질들이 존재했다.(Fig 3)

현미경 소견은 다양한 크기의 낭성으로 이루어져

있고 낭과 낭 사이는 고형성의 물질들로 경계지어

져 있었다. 세포와 세포핵은 대개 둥글고 세포질은

호산성을 나타내었다. 세포의 크기와 모양은 다양

하게 나타났으나 유사분열이나 세포 다형성(cellu-

lar pleomorphism) 등은 발견되지 않았다. 그리고

작은 낭 내에는 무정형의 호산성 물질들로 채워져

있었다(Fig 4). 그리고 3예에서 혈관 침윤소견을 보

였다.

술후 추적기간은 2개월에서 105개월로 평균 추적

기간은 69.5개월로 나타났다. 추적기간 중 예3의 경

우에서만 술후 25개월 때 장폐색 증상으로 입원하여

보존적 치료후 퇴원, 술후 59개월 때 췌장염으로 입

원 치료한 경험이 있었다. 모든 환자에서 초음파 및

전산단층 촬영상 재발이나 전이의 증거 없이, 현재

임상적 증상 없이 모두 생존해 있음을 확인하였다.

고찰
1959년 Frantz가 3례의 유두상 종양을 양성과 악

성의 구별이 어렵다는 뜻에서 Papillary tumor of

pancreas-benign or malignant?라는 제목으로 보고

하면서 이후 이 종양에 대한 연구가 활발하게 이루

어 졌다.1970년 Hamoudi등7은 12세 여자의 특이한

종양에 대하여 광학현미경적으로는 췌내분비종양

과 비슷하지만 전자 현미경적으로는 내분비과립이

없고, 임상경과, 육안적 소견, 그리고 조직소견이

Frantz’s tumor와 비슷하다고 보고했으며, 1979년

Compagno등8과 Boor등9은 각각 Solid and papil-

lary epithelial neoplasm, Papillary cystic neo-

plasm이라 진단을 붙이고 젊은 여자에 호발하며,

특징적인 증상없이 복부종물로 인해 발견되는 경우

가 많고, 피막으로 잘 싸여있어 침윤성이나 전이가

별로 없으며 종양내에 낭포성변화와 출혈을 동반하

기 쉬우며 광학현미경적으로는 도세포암과 비슷하

나 면역조직학적, 전자현미경적으로는 과립을 발견

할 수 없는 점, 예후는 양호하다는 점의 임상적, 병

리학적 특징을 밝힌 바 있다.10 

이 종양에 대한 명칭은 Frantz 이후로 그 원발조직

이 불분명하여 다양하게 사용되어졌으나 최근에는

고형성 유두상 상피종양(Solid and Papillary

Epithelial Neoplasm), 유두상 낭성종양(Papillary

cystic neoplasm)으로 많이 쓰여진다. 최근 Lam등2

에 의한 보고를 살펴보면 이들은 현재까지 유두상

낭성종양으로 진단된 약 450명 이상의 환자를 대상

으로 분석을 하였는데 평균 발병연령은 26세이고

연령 범위는 2세에서 74세로 남자환자의 평균연령

은 32세, 여자환자의 평균연령은 26세로 나타났으

며, 남녀비율은 각각 6.6%, 93.4%이며 췌장내 고르

게 발생하는 것으로 나타났다. 저자들의 경우에는
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Fig.3. Multilobulated, encapsulated solid and
cystic tumor with fibrous septa.

Fig.4. Multilayered tumor cells of papillae with
central fibrovascular core. Tumor cells are
made up to round clear of eosinophilic
oplasm and regular round nuclei with rare
mitosis.
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평균 연령 19세로 4명중 3명이 여자였으며 국내 연

세대학교의 보고에서는 평균연령 25.6세, 20예 중 1

명만이 남자였다.6 이러한 점으로 미루어 보아 젊은

여성에서 호발하는 특징으로 인해 이 종양이 유전

적, 혹은 호르몬의 어떤 영향이 있을 것이라는 추측

아래 여러 연구가 시도되었지만 아직까지 확실하

게 밝혀진 것은 없다.2,4,7

주증상은 복부 종물이며, 이로 인한 동통감, 소화

불량 등이 올 수 있고, 드물게 폐쇄성 황달이 오는

경우도 있다.  Todani등11은 종양의 파열로 인한 혈

복강을 주소로 내원한 경우를 보고했다. 저자들의

경우 1예에서 간염보균자이면서 황달을 주소로 내

원하여 검사상 폐쇄성 황달의 소견이 보여 실시한

초음파검사에서 췌두부에 종양이 발견되었다. 나머

지 예에서는 종물과 그로 인한 동통감이었다. 

진단방법으로는 복부초음파, 복부 전산화단층촬

영, 혈관 조영술 및 세침흡입검사가 있고,12 최근에

는 자기공명영상의 발달로 이 종양의 진단에 도움

을 준다.13 또한 우연히 시행한 복부 X선 검사상 석

회화 소견이 있어 종양이 발견된 경우도 보고되고

있다.10 초음파소견으로는 종양내부의 중앙부 초음

파 증가는 없이 명확히 구분되는 비균질의 종물로

나타나며,14 전산화 단층촬영상에서는 잘 발달된 피

막에 싸인 둥근 모양의 종물이 낭성부분과 고형성

부분이 혼재하면서 낭 내부에는 혈성 괴사물질로

차있는 소견을 보여준다. 이러한 특징적인 소견으

로서, 복부종물을 가진 젊은 여성에서는 전산화단

층촬영 만으로도 진단이 가능한 경우도 있다.14

혈관조영술의 소견으로는 비혈관성 혹은 저혈관

성 병변이 중앙부 괴사의 정도에 따라 보여질 수 있

다.15 그러나 혈관 조영술은 내분비적으로 비기능적

인 도세포암(inactive islet cell tumor) 와 같은 고혈

관성 종양과 감별에 도움이 되지만 SPEN의 진단적

가치는 떨어진다.15 MRI 소견으로는 T1 weighted

spin-echo image 에서 잘 구분이 되어지는 고 신호

강도 부위로 보인다. 특히, 종양의 혈성 부위, 낭성

부위를 잘 보여준다.13,15 저자들의 경우 술전에 초음

파 및 전산화 단층촬영을 모든 예에서 실시하였고,1

예에서 MRI를 실시하였으며 4예 중 2예에서만이 방

사선학적 진단이 가능하였다. 또한 수술 전 검사로

췌장의 경피적 조직생검이나 세침흡입생검술을 시

행하여 병리조직학적 확진을 얻어 수술방법, 범위

를 결정하는데 도움을 주기도 한다. 그러나 환자가

성인인 경우 선암의 배제를 위해서 시행할 수 있지

만 소아인 경우에는 오히려 개복 조직검사를 추천

한다.16 세침흡입검사의 현미경적 소견은 호산성의

세포질과 둥근 핵을 가지며 미세한 염색체를 가진

세포들로 단층 혹은 중층의 상피로 덮인 유두상 모

양을 보여준다.5,12 조직학적 형태의 특징은 고형상

유두상 상피 형태(solid and papillary epithelial

pattern)이며,5,17 작고 균질의 호산성 세포들이 광범

위한 출혈과 괴사를 동반한 유두상 미세낭성 고형

성 구조를 보인다. Naresh등12은 중층의 암세포들에

둘러싸인 미세혈관들의 유두상 구조가 중요한 특징

이라 하였다. 저자들의 경우 모든 예에서 중층의 종

양 세포로 덮인 중앙부 섬유혈관들의 유두상이 보

여졌다. 조직학적 소견상 악성 위험도를 보이는 인

자로서는 정맥침습(venous invasion), 고핵분화도

(higher nuclear grade), 특징적 생괴사 세포소

(prominent necrobiotic nests)등을 들 수 있다.18

이 종양의 가장 논란이 되는 점은 원발조직인데

Schlonagle 과 Campbell19 은 젊은 여자에서 발생한

2예를 발표하였는데 한 예의 경우에서는 관 세포의

특징을 보였고, 다른 한 경우는 이와 유사하나 신경

분비 과립을 포함하고 있었다. Compagno등8은 신

경분비 과립을 발견할 수 없는 점으로 보아 관 세포

원발병소로 보고하였다.  Kloppel등20은 alpha 1-

antitrypsin과 Lipase가 본 종양에서도 양성인 점과

zymogen 과립과 유사한 구조가 이 종양의 일부에

서 보이는 점으로 포도상 세포 분화(acinar differ-

entiation)라고 보고하였으나, 많은 연구자들은 원

시 배형성 간세포(pleuripotential embryogenic

stem cell)에서 외분비 혹은 내분비 분화를 한다는

가설에 동의하고 있다.12,21,22 Morohoshi등23은 면역

형광 염색을 이용하여 SPEN과 다른 췌장 종양의 차

이를 비교하였는데 췌장효소(alpha-amylase,

lipase, trypsinogen, chymotrypsinogen), 췌장 호

르몬, NSE, AAT 및 종양 표식자(CEA, CA19-9)등에

있어서 특이할 만하게 염색되는 경우는 없었다. 결

국 SPEN에 특이할 만한 표식자는 아직 없으며, 원

발 병소 또한 분명치 않다.

감별 진단해야 할 질환으로는 acinar cell carcino-
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ma, 비기능성 도세포암 그리고 pancreaticoblas-

toma등이 있는데 acinar cell carcinoma의 경우 대

부분이 성인에 발생하면서 악성인 경우가 많고, 남

녀의 발생차이는 없으며, 전자현미경상 전형적인

zymogen granules을 발견할 수 있는 점이 특징적

이다. 또한 도세포암의 경우는 크기에 있어서 5cm

이상의 종양은 드물며 SPEN보다는 좀 더 성인에 발

생하고 대부분의 경우에서 신경분비과립을 발견할

수 있고, chromogranin에 대한 면역조직학적 염색

이 양성이다. 한편 pancreaticoblastoma는 처음 발

생시기가 약 7세로 남녀 균등히 발생하며 SPEN보

다는 침윤성이 강하며 진단시 간전이가 있는 경우

를 가끔 볼 수 있다. 어쨌든 감별 진단에 있어서 광

학현미경적 으로는 어려운 점이 많으며 면역조직화

학적 또는 전자현미경적인 진단을 시행한다면 좀

더 용이할 것으로 생각된다.10,13

치료는 외과적 절제술이 최우선이며 종양이 체부

와 미부에 위치하는 경우 단순 절제술, 췌장미부 절

제술 또는 비장을 포함한 췌장 미부 절제술이 선택

되며 췌장두부에 위치하는 경우 Whipple씨 수술을

시행하여야 하는 경우도 있다. 수술은 불필요하게

과해서는 안되고, 소아인 경우 특히 정상적 췌장 조

직 및 비장은 반드시 보존되어야 한다.16,22 저자들의

경우에서도 4예중 3예에서 췌두부에 종양이 있었는

데 그 중 2예에서 종양의 절제만 시행하였으며 혈관

침습이 있어도 현재 재발이나 전이의 증거 없이 생

존하고 있다. 또한 전이가 없는 종양에 대한 수술의

범위에 있어서 Ohyama등24은 단순 종양 적출술을

시행하여 수술의 위험성과 합병증을 줄이고 완전한

치료를 얻었다고 밝히고 있어 이에 대한 고찰도 함

께 필요하다.  

수술이외의 방법으로는 전이가 있거나 절제가 불

가능한 종양에 대한 화학요법,25,26 동맥색전술,26,27 방

사선 요법5,28등을 시행하여 좋은 결과를 얻었다고

보고하였지만 아직 이러한 치료방법에 대해서 정립

되어 있지는 않다.

요약
1989년 1월부터 1999년 12월까지 계명대학교 동

산의료원 외과학 교실에서 술후 조직검사상 SPEN

으로 진단 받은 4례를 임상 및 병리기록지를 후향적

임상적 비교 고찰하여 다음과 같은 결과을 얻었다.

1) 전체 4명 중 남자 1명, 여자 3명, 평균 연령은

19세이다. 

2) 주 증상은 복부 종물이 2 명, 황달이 1명, 상복

부 동통이 1명이다. 

3) 종양 발생 위치에 있어서는 췌두부가 3명, 체부

가 1명이며, 종양의 크기는 최저 직경 5cm에서 최

대 9cm 이었다. 모든 예에서 전이는 없었다.

4) 초음파 전산화 단층 및 기타 술전검사로 진단이

가능하였던 경우는 3명, 나머지 한 명은 술후 진단

되었다. 

5) 수술전 혈중 amylase 치와 혈중 종양 표식자는

의미 있게 증가되지는 않았다. 

6) 3명의 환자에서 단순 종양절제만 시행되었고,

나머지 1명에 있어 췌십이지장절제술을 시행하였

다.

결론적으로 SPEN은 복부 종물을 주소로 내원하는

젊은 여성의 경우 진단에 반드시 고려되어야 하며,

술전 정확한 진단이 되었다면 전이가 없는 경우 종

양의 절제만으로 완치될 수 있다. 그리고 외과, 방

사선 및 병리의사의 관심과 협조가 있다면 증례는

더 증가할 것이며 향후 이 종양의 원발조직의 규명

및 호르몬의 영향, 절제가 불가능한 경우 화학요법,

방사선 요법의 치료효과 등에 많은 연구가 있을 것

으로 사료된다.
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