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분만 중 자궁 외 치료 시술의 보조로 성공적으로

분만한 선천성 혀낭종 1례
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A Case of Intrauterine Lingual Cyst with Successful Delivery
Assisting Ex Utero Intrapartum Treatment Procedure
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Congenital lingual cyst is rare and there has been no prior case report about prenatally detected lingual cyst in 
Korea. When a huge oral cyst is observed at prenatal period and can cause life-threatening airway obstruction 
at birth, ex utero intrapartum treatment (EXIT) procedure is needed to secure the airway. Herein we present a 
baby with a prenatally detected huge oral cyst. He was delivered safely assisting EXIT procedure and underwent 
an operation for resection of the cyst from his tongue. The oral cyst was diagnosed as a lingual cyst with rare 
histologic type consisting mixed gastrointestinal and respiratory epithelium.
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�증     례�

거의 없고, 이에 대한 분만 중 자궁 외 치료 시술에 대한 보

고도 드물기에 증례보고를 하는 바이다.

증          례

환아 : 우◯정, 28세

주소 : 산전 초음파에서 발견된 구강 내 낭종

월경 및 산과력 : 초경은 13세, 주기는 28-32일 정도로 

규칙적이었고, 기간은 5-7일 이었으며, 양은 보통 이었다. 

최종 월경 일은 2012년 2월 8일 이었고, 분만 예정일은 

2012년 11월 15일 이었다.

분만력 : 0-0-0-0

가족력 및 과거력 : 특이사항 없음

산모 병력 : 2012년 3월 말에 개인 산부인과에서 임신 진

단 후 정기적인 산전 진찰을 받던 산모로  임신 중 음주, 흡

연, 약물 복용도 없었으며, 임신 1 삼분기 초음파 검사, 모체

혈청 삼중검사(triple test)와 50 g 당부하 검사에서 정상소

구강내의 선천성 낭종질환은 드물게 발견되는 편이며, 

보통은 주산기에 발견된다.1 그 중에서 혀낭종(lingual cyst)

은 다양한 조직학적 소견을 보이며, 그 기원도 확실하게 밝

혀진 바 없는데 임신 중에 산전 초음파로 발견되어 출생 후 

확진된 예는 국내 문헌에서 찾아볼 수 없다.2 구강 내 낭종

의 크기가 큰 경우에는 기도폐쇄로 인한 호흡곤란을 유발

할 수 있으므로 주산기 치료가 매우 중요한데 분만 중 자

궁외 치료(Ex utero intrapartum treatment; EXIT)와 같

은 시술을 통해 기도를 안전하게 확보하여 호흡곤란을 사

전에 방지하는 것이 매우 중요하다. 본 저자들은 기도폐쇄

의 우려가 있는 태아 혀낭종을 산전에 발견하여, 분만 중 

자궁외 치료 시술을 이용하여 기도를 확보하고 추가로 완

전하게 절제한 증례를 경험하였고, 혀낭종의 국내 보고가 
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견을 보였다. 임신 중 외상이나 감염 등의 증상 및 징후도 

보이지 않았다. 재태연령 25주 경에 시행한 초음파 상 태아

의 구강에 단순 낭성 구조물이 발견되어 재태기간 25주 5

일에 본원 산부인과로 전원 되었다. .

초음파 소견 : 초음파검사 상 태아의 구강 전체를 차지하

는 20×17×15 mm 크기의 낭성 구조물이 발견되었고, 격

막 등의 내부 구조는 관찰되지 않았으며, 구강 내에 생길 수 

있는 기형종과 치은종, 림프관 기형 등이 의심되었다(Fig. 

1A). 양수의 양은 다소 증가된 상태였으나 양수 과다증의 

범주에는 들어가지 않았고, 태아의 크기는 임신 주수에 적

합하였으며 태반에도 특이소견이 관찰되지 않았다.

영상 소견 : 내원 이후 2주 간격으로 초음파 검사를 시행

하였고, 재태기간이 증가함에 따라 낭종의 크기가 증가하

는 것이 관찰되었으며 낭종 내부구조의 변화는 없었다. 재

태기간 32주에 시행한 자기 공명 영상 검사(MRI)에서도 

34×31×27 mm 크기의 단순 낭종으로 태아 구강 내 기형

종(teratoma) 및 림프관 기형(lymphatic malformation)

등이 의심되었다(Fig. 1B). 

경과 : 구강 내 낭종은 만삭에 이르러 44×41×29 mm 

크기로 증가하였으며, 장시간 관찰에도 구강에 고정되어 

있는 양상이었고 입 전체를 차지하면서 양수과다증도 동

반되는 상태로, 분만 시 기도 확보에 어려움이 예상되어 제

왕절개를 통한 분만 중 자궁외 치료(Ex utero intrapartum 

treatment; EXIT) 시술을 시행하기로 결정하고, 소아과, 

소아 이비인후과, 산과, 마취통증의학과, 소아 외과와 협조

하여 수술 계획을 세웠다.

수술 소견 : Thiopental (3 mg/kg)과 succinylcholine(1.5 

mg/kg) 및 fentanyl (0.5 μg/kg)을 정맥 주사하여 전신 마

취를 유도하였고, 마취유지는 자궁수축 억제를 위해 en-

flurane (1-2 vol%)을 사용하였다. 마취 시작과 동시에 자

궁수축 억제제로 ritodrine (0.1 mg/min)을 정맥투여 하

였고, 자궁절개 전에 이완된 자궁을 확인하였다. 피부는 파

넨스티엘(Pfannenstiel) 절개를 하였고, 자궁은 하부 횡 

절개를 시행하여 태아의 두부와 경부를 분만하고, 태아의 

입 밖으로 돌출된 혀를 관찰 할 수 있었다. 대기하고 있던 

이비인후과 의사가 혀와 구강을 관찰한 결과 혀 안에 위치

한 낭종 이외의 특이소견은 없었다. 혀를 견인하였을 때 태

아의 울음 소리를 확인할 수 있어 낭종의 크기를 줄이기 위

해 주사기로 낭종 흡인을 시도하였으나, 혀의 크기가 충분

히 줄어들지 않아 기도삽관을 시행하여 안전하게 기도를 

Fig. 1. Ultrasonography at 26 weeks of gestational age shows a large cystic lesion in oral cavity 
of fetus (A). MRI at 32 weeks of gestational age also shows a large simple cystic mass (34×31×27 
mm, arrow) without solid portion or septal formation (B).

Fig. 2. A large lingual cyst with risk of respiratory obstruction 
is present in oral cavity.
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확보하였다(Fig. 2). 상기 처치 중에 태아의 상태는 소독된 

휴대용 도플러 감시장치를 사용하여 심음을 관찰하였고, 

빠른 시간에 처치가 완료되어 자궁수축 억제제를 추가적

으로 사용하지 않았다. 기도확보 후 태아를 완전히 만출 

하여 체중 3550 gm, 아프가 점수 3점/1분, 5점/5분의 남

아를 분만하였고, 이후 옥시토신과 설프로스톤(sulpro-

stone)으로 자궁 수축을 유도하였고, 산후 출혈은 없었다.

신생아 경과 : 신생아는 분만 즉시 신생아 집중치료실로 

입원하여 관찰하였고 특이소견은 보이지 않았다. 생후 3일

째에 구강 내, 즉 혀의 앞쪽 위에 있던 낭종에 대한 절제술

을 시행한 후에 기도 삽관을 제거하였고, 생후 2주경 정상 

퇴원하였다. 병리조직 검사상 낭종은 27×16×7 mm 크기

로 측정되었으며 호흡상피 및 위장관 상피로 이루어진 혀

낭종(lingual cyst with respiratory and gastrointestinal 

epithelium)으로 진단되었다(Fig. 3). 생후 1개월경에 혀의 

크기는 많이 줄어 있는 것을 확인하였고, 특별한 합병증은 

관찰되지 않았다. 

고          찰

분만시의 신생아 기도폐쇄는 매우 치명적일 수 있는데, 

크기가 매우 큰 혀낭종(lingual cyst)은 그 원인이 될 수 있

다. 혀낭종은 드문 질환으로서, 대부분 어린이에서 발생하

며 평균 연령은 5.5세(범위: 0-42세) 정도로 알려져 있

다.2,3 남자에서 좀 더 많이 발생(1.6:1)하는 것으로 알려져 

있으며 혀의 앞쪽 3분의 2 지점에서 잘 발생한다.2 증상은 

낭종의 크기에 따라 다르게 나타나는데, 크기가 작은 경우

에는 증상이 없을 수도 있으나, 크기가 커지면 음식물의 섭

취곤란에서부터 심하게는 호흡곤란의 위험성까지 있을 수 

있다.2 산전에 진단된 혀낭종의 크기가 커서 호흡폐쇄의 우

려가 있을 때에는 분만 중 자궁 외 시술(Ex utero intra-

partum treatment procedure; EXIT procedure)을 통한 

기도의 확보가 필요하다. 이를 통해서 신생아의 호흡을 확

보한 후에 추가적인 절제를 통하여 완전하게 낭종을 제거

할 수 있다.

분만 중 자궁외 치료 시술은 출생 즉시 태아 기도 폐쇄

의 위험이 있는 경우 제대를 자르지 않고 태아가 자궁-태

반 순환을 통해 산소를 공급받도록 함으로써 기도 확보 및 

상기도의 선천성 이상 여부 관찰을 안전하게 시행 할 수 있

도록 하는 처치 방법으로 산과학, 신생아학, 소아 및 산과 

마취과학, 소아 이비인후과학 그리고 소아 외과학 등 여러 

분야의 전문가의 협진에 의해서 시행 가능한 시술이다. 기

도 폐쇄의 위험성이 있을 때 시행 될 수 있는 또 다른 시술

로서 태반보조 수술(operation on placental support; 

OOPS)이 있다. 태반보조 수술의 경우에서는 두경부만 분

만 한 상태에서 제대를 자르지 않고 자궁-태반 순환을 이

용한다는 점은 유사하나 자궁의 이완 상태를 유지하기 위

한 시도가 없다는 점에서 분만 중 자궁외 치료 시술과 차

이가 있다.4, 5 자궁의 이완은 자궁-태반 순환을 더 오랫동

안 유지하기 위해서 매우 중요한 개념으로, 분만의 시작으

로 인한 강력한 자궁 수축이 발생하면 자궁 내부 공간을 

유지할 수 없게 되고, 이로 인하여 태반이 탈락막에서 분

Fig. 3. The cyst is consisted mixed gastrointestinal and respiratory epithelium. Cystic lining cells 
are included gastrointestinal cells such as mucus, parietal or chief cells (A, HE stain, × 200). Cystic 
lining cells are also included ciliated pseudostratified columnar cells (respiratory epithelium) 
and squamous cells (B, HE stain, ×200).
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gioma) 등이 있다.2 이 중 갑상설관낭종은 호흡상피 및 편

평상피를 포함하는 낭종으로 혀낭종과 매우 유사하게 보

일 수 있다. 하지만 갑상설관낭종은 림프구가 모여 림프여

포를 형성하는 부분이 관찰되고, 갑상선 조직을 일부 포함

하는 경우도 많이 관찰되므로 이를 통해 감별이 가능하다. 

표피낭종이나 유피낭종의 경우는 낭의 내피세포가 편평

상피세포로 이루어져 있어 혀낭종과 유사할 수도 있으나, 

낭 내부에 각질(keratin)을 포함하고 있다는 점에서 감별

이 가능하다. 림프상피성 낭종이나 낭종성 림프관종은 낭

종을 구성하는 세포가 작고 방추형으로 생긴 림프관 내피

세포(lymphatic endothelial cell)로 구성되므로 혀낭종과

는 구별이 된다. 혀갑상선은 갑상선 조직으로 구성된다는 

점과 혈관종은 혈관들로 이루어진 종양이라는 점에서 혀

낭종과는 쉽게 감별이 가능하다. 비인강 기형종(epigna-

thus), 림프관 기형(lymphatic malformation), 선천성 치은

종(congenital epulis) 그리고 거설증(macroglossia) 등도 

구강 내에서 발생할 수 있는데, 비인강 기형종은 초음파 검

사에서 낭종 내의 지방, 연골, 뼈 등이 고형 종괴와 낭성 종

괴의 특징을 함께 보이며 자기 공명 영상 검사에서도 낭종 

내부에 균일하지 않은 신호강도를 보이는데 비해 림프관 

기형은 낭성 구조를 보이므로 감별이 된다. 또한 선천성 치

은종은 고형 종양으로서 초음파와 자기 공명 영상 검사 모

두에서 주변조직과 비슷한 정도의 신호강도를 균일하게 보

이며 거설증은 다운 증후군이나 Beckwith-Weidermann 

증후군에서 동반되는 징후들을 발견하는 것으로 구별할 

수 있다.13

혀낭종 이외에 기관원성 낭종(bronchogenic cyst)이나 

경부 새열 낭종(branchial cleft cyst)도 태아의 경부에 선

천적으로 발생할 수 있는데 태아의 두경부는 매우 한정된 

공간이므로 임신 전에 감별진단은 어려우나 신생아 기도 

폐쇄의 위험도는 동일하므로 분만 중 자궁외 시술( EXIT 

procedure)의 이용을 적극적으로 고려해야 할 것이다.14
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리되어 태아에게 저산소성 손상을 유발하고 산모에게는 

태반 조기박리로 인한 대량 출혈이 발생 될 수 있다. 따라

서 분만 중 자궁 외 시술(EXIT procedure)의 마취에는 일

반적인 제왕 절개술에서의 마취의 경우와 같이 태아의 분

만과 산후 출혈 예방을 위한 강한 자궁을 수축의 유지가 

아닌 자궁의 충분한 이완이 고려되어야 한다. 흡입마취제

를 이용한 전신마취는 자궁을 효과적으로 이완시키므로 

주로 선택되는데 고농도로 흡입 될 경우 모체의 저혈압이 

발생되어 자궁-태반 혈류 부전으로 인한 태아 저산소증을 

유발 할 수 있으므로 정맥 마취를 함께 이용하여 흡입 마

취제의 사용량을 줄일 수 있다.6 분만 중 자궁외 치료 시술

은  심한 선천성 횡경막 탈장으로 인한 폐 발육 부전의 치료

를 위해 자궁 내에서 인위적으로 태아의 기관을 막고(fetal 

endoluminal tracheal occlusion; FETO), 이를 분만 중에 

다시 개방하기 위해 개발 된 시술로서,4 현재는 두경부의 

종괴나 선천성 상기도 폐쇄를 일으킬 수 있는 다른 많은 질

환들에서 분만과 동시에 기도 확보를 위해, 그리고 분만 직

후에 체외막산소화장치(extracorporal membrane 

oxygenation; ECMO)를 사용해야 하는 경우 등에 널리 

사용되고 있다.7, 8 본 증례의 경우에서도 태아의 혀낭종이 

재태 기간이 증가함에 따라 증가되어 구강을 가득 채우고, 

양수 과다증을 보이며 종물이 발생부위도 정확히 확인되

지 않는 등, 분만 후 호흡 폐쇄로 인한 위험성이 있어 자궁

외 치료 시술을 시행하여 기도를 안전하게 확보하였다. 

혀낭종(lingual cyst)의 조직학적 소견은 매우 다양하

다.9 혀낭종의 내벽은 주로 위장관 점막세포 혹은 호흡상피

세포로 구성되며, 편평상피세포나 원주세포로 구성되기도 

한다.3, 10-12 특히 Manor Y 등3에 의하면 위장관 상피세포

가 주를 이루는 혀낭종이 52건 중 25건으로 가장 많았고, 

호흡상피가 주를 이루는 낭종이 12건, 그리고 두 상피가 

혼합된 경우가 15건으로 보고한 바 있으며, 본 증례는 두 

상피가 혼합된 경우에 해당한다. 

감별이 필요한 진단으로는 혀에서 생길 수 있는 낭종들

로써, 갑상설관낭종(thyroglossal duct cyst), 표피낭종

(epidermal cyst), 유피낭종(dermoid cyst), 림프상피성 

낭종(lymphoepithelial cyst), 낭종성 림프관종(cystic 

hygroma), 혀갑상선(lingual thyroid), 혈관종(heman-
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= 국 문 초 록 =

선천성 혀낭종은 드문 질환으로 크기가 클 경우에는 기도폐쇄의 위험성이 있는데 산전에 발견된 예는 국내문헌에 보고

된 바 없다. 산전 검사에서 호흡폐쇄의 위험성이 있는 구강 내 낭종이 발견되는 경우에는 분만 중 자궁외 치료등과 같은 

시술을 이용하여 신생하의 기도확보를 우선적으로 시행, 호흡폐쇄를 미연에 방지할 필요가 있다. 저자들은 산전에 호흡

폐쇄가 우려되는 거대 구강 내 낭종을 발견하여 분만 중 자궁외 치료 시술을 통해 기도확보를 한 후 안전하게 분만한 증

례를 경험하였고, 분만 후에 진단된 혀낭종이 병리조직학적으로도 드문 질환이기에 증례보고 하는 바이다.

중심 단어 : 혀낭종, 분만 중 자궁 외 치료, 선천성 낭종, 구강, 혀


