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구강 내 반전성 타액선관 유두종 1예: 인유두종 바이러스 음성
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ABSTRACT

Inverted ductal papilloma is an extremely rare disease, which is a benign salivary gland tumor classified as the ductal 
papilloma. It is characterized by hyperplasia of ductal epithelial cells near the orifice with intraluminal papillary 
projections. Clinically, it is presented as a painless submucosal nodular lesion with benign nature. Herein, we present a 
76-year-old man with a tumor in upper lip. Surgical excision was performed and the histological diagnosis was inverted 
ductal papilloma with no detection of human papillomavirus. Due to its rarity, the exact etipathogenesis of inverted 
ductal papilloma remains unclear. The possible etiology and clinicopathologic features of this tumor are presented with 
a review of literature. 
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서론

반전성 타액선관 유두종(inverted ductal papilloma)은 

1982년에 White 등에 의해 처음 보고되었다.1) 반전성 타

액선관 유두종은 매우 드문 양성 종양으로 소타액선의 침샘

관으로부터 기인한다.2) 2017년 World Health Organiza-

tion(WHO) 분류에서 타액선관 유두종(ductal papilloma)의 

두 가지 이형을 타액선관 내 유두종(intraductal papilloma)

과 반전성 타액선관 유두종으로 정리하였다.3) 반전성 타액선

관 유두종의 드문 특성과 병리학적 명칭의 다양성 및 부정확

성 때문에 정확한 유병률은 확인되지 않았다.4) 저자들은 국내

에서 아직 보고되지 않은 구강내 반전성 타액선관 유두종 1예

를 문헌 고찰과 함께 보고하고자 한다. 

증례

76세 남자 환자가 우연히 발견된 좌측 윗입술 안쪽 점막

에 만져지는 무통성종괴를 주소로 내원하였다. 이학적 소견

으로는 해당 종괴는 대략 1 cm 정도로 촉지되었으며 점막하

에 위치하였고 딱딱하고 둥근 형태였다(Fig. 1). 컴퓨터단층

촬영(computed tomography, CT)에서는 치아에 의한 인

공음영으로 병변이 확인되지 않아 자기공명영상(magnetic 

resonance image, MRI)을 추가로 시행하였다. 해당 병변은 

좌측 윗입술에 경계가 잘 지어지고 소엽 모양의 결절성 병변
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으로 T2 영상에서 이질성 고강도, T1 영상에서 등강도의 음영

을 보였다(Fig. 2). 소타액선 종양 의심하에 수술적 제거를 계

획하였다. 원칙적으로 수술 전 세포학적 또는 조직학적 검사

를 시행해야 하나 크기가 작아 절개 생검의 형태로 수술을 시

행하였고, 조직검사 결과에 따라 추가 절제 가능성을 염두에 

두고 수술을 계획하였다. 구강으로 접근하여 촉지되는 종괴는 

구강 점막과 유착이 있어 바로 위의 점막을 포함하여 원형으

로 절개를 가하고 해당 종괴를 박리하였다. 수술 과정에서 이

하선관과는 연결성을 보이지 않았다. 구강 점막 외 주변 조직

과의 유착은 없었으며 피막에 쌓여 있는 형태로 종괴는 완전

히 제거할 수 있었다(Fig. 3). 조직병리학적 소견상 타액선관 

내로 유두 돌출부를 보이는 잘 둘러싸인 관병변으로(Fig. 4A), 

해당 유두 돌출부는 섬유혈관 중심부를 가진 증식성 편평세포

의 분화를 보이며(Fig. 4B), 부분적으로 점액을 함유한 미세낭

종을 관찰할 수 있었다(Fig. 4C). 종합적으로 판단했을 때 반

전성 타액선관 유두종으로 진단하였고 해당 조직으로 인유두

종 바이러스(human papillomavirus, HPV) 유전자형 검사

를 시행하였을 때 고위험군 19종 및 저위험군 9종의 HPV에

서 음성 소견을 확인할 수 있었다. 수술 후 1년간 외래 추적 관

찰 결과 재발의 소견은 관찰되지 않았다.

고찰

반전성 타액선관 유두종은 White 등이 처음 해당 명칭을 소

개하였고, 이는 비강 또는 방광에서 흔히 발생하는 반전성 유

두종과 유사한 특징을 가지고 있었기 때문에 이렇게 명칭하

였다.1) 통상적으로 중년 이상의 남성에서 좀 더 흔히 발생하

는 것으로 알려져 있고 입술과 볼 점막이 흔한 발생 위치이

다.2,4) 임상적으로 반전성 타액선관 유두종은 무증상의 경우

가 많고, 점막하 결절의 형태로 나타나며, 직경이 1.5 cm 이

상 넘는 경우는 흔하지 않다. 반전성 타액선관 유두종의 감별 

진단으로 타액선관 내 유두종, 유두상 타액선종(sialadenoma 

papilliferum), 그리고 점액표피양암종(mucoepidermoid 

carcinoma) 등이 있다.5) 과거에는 타액선관 유두종의 이형으

Fig. 1.  Endoscopic image of oral mass. It manifested a round 
shaped, mobile, and hard single submucosal mass at the left upper 
buccal area (arrow).

A B

Fig. 2. Axial cut of magnetic resonance images (MRI). A circum-
scribed, lobulated, nodular 1 cm lesion in the left upper lip (arrows) 
with heterogenous T2 hyperintensity (A) and T1 isointensity (B). Fig. 3. Gross image after total excision of the mass.
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로 반전성 타액선관 유두종, 타액선관 내 유두종과 더불어 유

두상 타액선종이 포함되어 있었으나, 2017년 WHO 분류에

서 유두상 타액선종은 별도의 분류로 나뉘어졌고 타액선관 유

두종에 반전성 타액선관 유두종과 타액선관 내 유두종만 남게 

되었다.3) 형태학적으로 비부비동 반전성 유두종과 유사하지만 

재발이나 악성 변형의 위험성은 없는 것으로 보고되었다.6) 매

우 드문 질환으로 예후를 평가하기 어려우나 한 후향적 연구

에서 13건의 반전성 타액선관 유두종 수술 후 재발을 없었음

을 보고한 바 있다.7) 

반전성 타액선관 유두종은 타액선 배출관과 점막 표피의 연

결 부위에서 발생한다고 생각되고 있다. 그렇기 때문에 반전

성 타액선관 유두종과 타액선관 내 유두종 모두 점막하 종양

의 형태로 나타나지만 반전성 타액선관 유두종은 보다 타액

선관의 말초부에, 타액선관 내 유두종은 근위부에 발생한다.7) 

1984년에 주타액선관의 말초 부위에서 반전성 타액선관 유두

종이 발생한 유일한 증례보고 외에는 거의 모든 증례에서 소

타액선으로부터 기인하기 때문에 소타액선 종양으로 간주되

고 있으며, 수술적 제거 과정에서 소타액선을 포함한 단순 절

제로 충분한 경우가 많다. 

반전성 타액선관 유두종의 표피 세포 성분은 타액선관 내 

유두종과 구별되는 가장 중요한 특징이다. 타액선관 내 유두

종은 잘 둘러싸인 단낭성 병변인 반면, 반전성 타액선관 유두

종의 표피 세포 성분은 주변 결합조직으로 팽창하거나 밀어내

는 특징이 있다. 이러한 특징 때문에 반전성 타액선관 유두종

은 배설관 내에서 증식하여 점막 표면으로 병변이 열릴 수 있

는 가능성이 있다. 타액선관 내 유두종과 비교하여 반전성 타

액선관 유두종은 병리학적 차이뿐만 아니라 임상적으로 구강

점막을 침범할 수 있고, 거의 모든 증례에서 소타액선 종양으

로 나타난다는 차이점이 있다. 이러한 특성이 있기 때문에 수

술적 제거를 고려할 때 종양 위 점막을 함께 제거해야 한다.7) 

반전성 타액선관 유두종의 표피 세포 성분의 특징 때문에 점

액표피양암종과의 구분이 중요하나 점액표피양암종처럼 다결

절 또는 다낭성 영역을 보이지 않는다.2) 

반전성 타액선관 유두종의 병태생리와 원인은 불분명하다. 

몇몇 연구에서 반전성 타액선관 유두종과 HPV와의 관련성

을 확인한 바 있다. 한 연구에서 6건의 반전성 타액선관 유두

종 중 50%에서 제자리부합법(in situ hybridization) 검사상 

HPV-6, 11 양성을 확인하였다.8) 하지만 다른 증례 보고들에

서는 보다 정밀한 검사법을 시행하였을 때 HPV를 확인할 수 

없었다고 보고하였다. 해당 증례 모두 점막에 입은 상해의 과

거력이 있었고 점막 손상이 원인 요소로 추정되었다.9,10) 본 증

례에서는 상해의 과거력은 확인할 수 없었으며 HPV 역시 확

인할 수 없었다. 

최근 연구에서 반전성 타액선관 유두종에서 HRAS 변이를 

확인하였다. 양성 유두양 낭성 타액선관 종양들에서 BRAF, 

HRAS, AKT1 등의 변이들이 관찰됨으로써 mitogen-acti-

vated protein-kinase 유전자의 변이가 중요한 원인으로 추

정되었다. 반면 비부비동 반전성 유두종의 악성 변형의 중요

한 요소인 epidermal growth factor receptor 변이는 확인

되지 않아 이러한 분자학적 차이로 인해 재발 및 악성 변형이 

없는 얌전한 임상적 특징을 나타내게 된다.6) 그렇기 때문에 치

료는 종양의 완전 절제로 충분한 경우가 많다. 

반전성 타액선관 유두종은 소타액선에서 발생하는 드문 양

성 종양으로 악성 변화를 거의 하지 않고 예후가 좋다. 하지만 

소타액선에서 발생하는 침샘암, 특히 점액표피양암종과의 구

분이 중요하여 조직학적 진단이 필수적이다. 대부분 구강 점

막하 종양의 형태로 나타나지만 점막 표면과 종양이 가까워 

구강 점막을 포함하여 제거해야 하기 때문에 수술 전 촉진을 

통해 구강 점막과의 연관성을 확인해야 한다.

A B C

Fig. 4. Histopathologic images. A: A well-circumscribed ductal lesion containing intraluminal papillary projections is noted under the oral 
mucosal epithelium (arrow) (×10, H&E stain). B: The broad papillary projections are composed of hyperplastic squamoid cell proliferations 
(arrows) with central fibrovascular cores (×100, H&E stain). C: On higher magnification, several mucous-containing microcysts (arrows) with-
in the broad sheets of epithelium are seen (×400, H&E stain). H&E: hematoxylin and eosin.



송슬기 외 

https://doi.org/10.35420/jcohns.2022.33.4.246  | 249

Acknowledgements

Not applicable.

Funding Information

Not applicable.

Conflicts of Interest 

No potential conflict of interest relevant to this article was 
reported.

ORCID 

Seulki Song, https://orcid.org/0000-0001-5791-2607
Jin Pyeong Kim, https://orcid.org/0000-0001-6137-8232

Author Contribution

Conceptualization: Song S, Kim JP.
Data curation: Song S, Kim JP.
Formal analysis: Song S, Kim JP.
Methodology: Song S, Kim JP.
Validation: Song S, Kim JP.
Investigation: Song S, Kim JP.
Writing - original draft: Song S, Kim JP.
Writing - review & editing: Song S, Kim JP.

Ethics Approval

Informed consent for publication of the images was ob-
tained from the patient.

References

1.  White DK, Miller AS, McDaniel RK, Rothman BN. 
Inverted ductal papilloma: a distinctive lesion of minor 
salivary gland. Cancer 1982;49(3):519-24.

2.  Kubota N, Suzuki K, Kawai Y, Mizunuma H, Lee U, 

Konishi H, et al. Inverted ductal papilloma of minor 
salivary gland: case report with immunohistochemical 
study and literature review. Pathol Int 2006;56(8):457-
61.

3.  Speight PM, William Barrett A. Salivary gland tu-
mours: diagnostic challenges and an update on the lat-
est WHO classification. Diagn Histopathol 2020;26(4): 
147-58.

4.  Jurgens PE. Inverted ductal papilloma of the lower lip: 
a case report. J Oral Maxillofac Surg 2004;62(9):1158-
61.

5.  Ćabov T, Macan D, Manojlović S, Ožegović M, Špiček 
J, Lukšić I. Oral inverted ductal papilloma. Br J Oral 
Maxillofac Surg 2004;42(1):75-7.

6.  Ide F, Ito Y, Kikuchi K, Satomura K, Ogawa I, Yama-
moto H. Activating HRAS mutation in a case of invert-
ed ductal papilloma of the salivary gland. Pathol Int 
2021;71(12):844-8.

7.  Brannon RB, Sciubba JJ, Giulani M. Ductal papillo-
mas of salivary gland origin: a report of 19 cases and 
a review of the literature. Oral Surg Oral Med Oral 
Pathol Oral Radiol Endod 2001;92(1):68-77.

8.  Infante-Cossio P, Gonzalo DH, Hernandez-Gutierrez 
J, Borrero-Martin JJ. Oral inverted ductal papilloma 
associated with condyloma acuminata and HPV in 
an HIV+ patient. Int J Oral Maxillofac Surg 2008; 
37(12):1159-61.

9.  Do Canto AM, Mistro FZ, Kignel S, Martins F, Palm-
ieri M, Braz-Silva PH. Oral inverted ductal papilloma: 
not related to HPV. Dermatol Online J 2017;23(3).

10.  Kallianpur AA, Goyal S, Yadav R, Muduly DK. In-
verted papilloma of the hard palate masquerading as a 
carcinoma. Indian J Dent Res 2014;25(2):240-2.


