
I. 서론

선종양 치성종양(adenomatoid odontogenic tumor, 

AOT)은 1907년 Dreibladt가 처음으로 보고하였으며 1948년 

Stafne가 이 종양의 성질에 대해 기술하였다.1) 발생기원이 

치성 상피의 과오종이라는 견해도 있지만 현재는 진성 종양

으로 생각하고 있다. 임상적으로 여성에 많으며, 상악 전치

부에 호발하고, 매복 견치 주변에서 가장 흔하며 무증상이나 

악골의 팽창을 야기하는 경우가 있다. 보존적인 치료로도 예

후가 좋아 재발이 드물다.2,3) 석회화 상피성 치성종양

(calcifying epithelial odontogenic tumor, CEOT)은 1955

년 Pindborg가 처음 기술하였고, 국소적으로 공격성을 보이
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며 남성에 많고, 하악 구치부에 호발하며 방사선 투과성 병

소이거나 투과 병소내에 불투과 부위가 혼재된 양상으로 관

찰되는 점 등 선종양 치성종양과는 다른 임상적 특징을 보인

다.2,3) 

선종양 치성종양과 석회화 상피성 치성종양이 혼합되어 

발생한 혼합 상피성 치성종양은 1983년 Damm 등이 2예를 

보고한 이래 현재까지 12예가 보고되어 있다. 혼합 상피성 

치성종양의 석회화 상피성 치성종양 부분은 환자의 임상적 

소견이나 예후에는 큰 영향이 없다는 점이 현재까지의 일반

적인 견해이다.3,4) 그러나 한 종양에서 두 가지 다른 종양 부

위가 혼재되어 나타난 점은 혼합 상피성 치성종양을 포함한 

치성종양의 발생기원을 규명하는데 많은 도움이 될 수 있다. 

따라서 저자들은 선종양 치성종양과 석회화 상피성 치성 종

양이 혼합되어 나타난 혼합 상피성 치성종양 3예를 경험하

고 이에 대한 면역조직화학 특성을 확인하여 보고한다. 

II. 증례 보고

1. 증례 1

2000년 3월 40세 남성이 하악 좌측 전치부의 지각과민을 

주소로 연세대학교 치과병원 구강악안면외과에 내원하였다. 

환자는 3년 전 개인치과를 통해 하악 좌측 전치부에 종양이 

있다는 것을 알고 있었으나 특별한 처치를 받지 않고 있다가 

최근 하악 좌측 전치부 지각과민 및 통증으로 내원하였다. 

의과 및 치과병력은 특이 사항이 없었다. 구강소견으로 하악 

좌측 유견치 잔존과 하악 좌측 측절치 상실, 하악 좌측 제1 

소구치와 제2 소구치 사이의 과잉치 맹출이 있었다. 하악 좌

측 견치부에 협설측으로 골 팽창이 촉진되었고 부종이나 경

결감, 배농, 압통이나 파동의 소견은 없었다. 파노라마 사진

에서 하악 좌측 중절치에서 제1 소구치 부위 치근단에서 경

계가 분명한 방사선 투과성 병소(1.5×2.5㎝)에 불투과성 물

질이 혼재된 양상이 관찰되었고 전산화 단층 촬영사진에서

는 매복된 하악 좌측 견치의 전위와 경계가 분명한 방사선 

투과성 병소 내에 불투과성 물질이 관찰되었다 (Fig. 1A, 

B). 2000년 3월 석회화 치성낭으로 생각하고 매복된 하악 

좌측 견치의 발거 및 절제 생검을 시행하였다. 술 후 5년 동

안 병소의 재발이나 합병증은 없었다(Table 1). 

절제된 조직은 매복된 치아와 낭성 연조직으로 구성된 종

양으로 종양 내부는 과립상으로 다량의 석회화 물질이 가득 

차 있었다. 조직학적으로 종양은 경계가 분명한 결합조직으

로 둘러싸여 있었으며, 결합조직 내측의 낭 강에서 연조직이 

증식하여 낭 강을 채우고 있는 소견이 관찰되었다 (Fig. 2 

A, B). 종양은 다각형의 상피세포의 증식과 무정형 물질, 석

회화 물질이 침착되어 있는 전형적인 석회화 상피성 치성종

Fig. 1A. Panoramic view showing 
relatively well-defined radiolucent 
lesion containing several irregular 
radiopacities in the left anterior 
mandible. B. Axial CT showing 
relatively well-defined radiolucent 
lesion containing several irregular 
radiopacities associated with an 
unerupted the left mandibular canine.
Fig. 2A. Solid nests of polygonal 
epithelial cells forming amorphous 
and calcified material (H/E stain, 
×200). B. The nodules are composed 
of spindled epithelial cells that were 
in swirled pattern. (H/E stain, ×100).

Fig. 1A. Fig. 1B.

Fig. 2A. Fig. 2B.
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양의 특징을 보이며 증식하는 부위가 대부분을 차지하고 있

었고, 입방세포가 선 구조를 취하거나 방추형 세포들이 소용

돌이 양상을 보이는 선종양 치성종양의 특징을 보이는 부위

가 혼재되어 관찰되었다. 상피세포의 핵에서는 과염색상이

나 비정형 등의 소견은 없었으며 Congo red 염색 후 편광 

현미경으로 검경한 결과 특징적인 황록색의 이중 굴절 반응

이 관찰되었다.

2. 증례 2 

2001년 3월 10세 여아가 하악 우측 견치부의 안면 종창을 

주소로 연세대학교 영동세브란스병원 구강악안면외과에 내

원하였다. 의과 및 치과 병력에는 특이 사항이 없었다. 환자

Fig. 3. Panoramic view showing 
relatively well-defined radiolucent 
lesion containing several irregular 
radiopacities associated with an 
impacted canine tooth in the apex 
of the left mandibular deciduous 
canine. Fig 4A. Solid nests of 
polygonal epithelial cells forming 
amorphous and partialy calcified 
material (H/E stain, ×40). B. The 
nodules were composed of spindled 
epithelial cells that are in swirled 
pattern with homegeneous material. 
(H/E stain, ×200). Fig. 5. Clinical 
photographs showing expansion of 
the left anterior maxilla.

Fig. 6A, B. Panorama and CT 
showing relatively well defined 
radiolucency including an impacted 
tooth with divergency of adjacent 
roots. Fig. 7A. Foci of calcifying 
epithelial odontogenic tumor cells 
showing intercellular eosinophilic 
materials with varying degrees of 
mineralization. (H/E stain, ×100) 
B. Partly detached luminal epithelial 
proliferation of adenomatoid odontogenic 
tumor. (H/E stain, ×100)

Fig. 3. Fig. 5.

Fig. 4A. Fig. 4B.

Fig. 6A. Fig. 6B.

Fig. 7A. Fig. 7B.
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의 구강 소견은 하악 우측 유견치 잔존과 하악 좌측 견치 상

실이 있었다. 하악 우측 유견치와 측절치 부에 골 팽창이 있

었고 치은 발적과 촉진시 압통의 증세를 보였다. 파노라마와 

교합 사진에 하악 우측 유견치에서 측절치 치근단 부위에서 

매복된 치아와 연관된 경계가 분명한 방사선 투과성 병소

(3×2.5㎝)가 관찰되었다(Fig. 3). 2001년 4월 선종양 치성

종양 잠정진단하에 매복된 하악 우측 견치의 발거와 함께 병

소 부위의 절제 생검을 시행하였다. 술 후 4년 동안 병소의 

재발이나 합병증은 없었다(Table 1).

생검 조직은 매복된 치아를 포함하고 있는 결합조직 벽으

로 둘러싸여 경계가 분명한 연조직으로 구성되어 있었으며, 

조직학적으로 낭성 조직 내부에서 연조직 증식 소견이 관찰

되었다(Fig. 4A, B). 연조직을 구성하는 종양세포는 전형적

인 선종양 치성종양의 특징을 보이는 세포들이 대부분이었

으며 석회화 상피성 치성종양의 조직학적 특징을 보이는 부

위도 부분적으로 관찰되었다. 상피세포의 핵에서는 과염색

상이나 비정형 등의 소견은 없었다. 

3. 증례 3

2005년 4월 68세 여성이 상악 우측 전치부의 무통성 종

창을 주소로 개인 치과를 경유 조선대학교 치과병원 구강악

안면외과에 내원하였다. 의과 및 치과 병력은 특이 사항이 

Table 2. Antibodies and immunoreactivities employed

Antibody Source Dilution

Reactivity

Epithelium Amorphous 

materialAOT-like cell CEOT-like cell

Cytokeratin Dakoa 1:100 + + -

Vimentin Dakoa 1:200 + + -

Amelogenin Kamiyab 1:100 + +(weak) +

Osteopontin Santa Cruzc 1:100 + + +

Alkaline 
phosphatase

Novocastrad 1:50 ± ± -

aDako, Glostrup, Denmark
bKamiya Biomedical Technology, Seattle, WA, USA
cSanta Cruz Biotechnology, Santa Cruz, CA, USA
dNovocastra, Balliol Business Park West, Benton Lane, Newcastle, United Kingdom 

Table 1. Clinical summary of three cases of combined epithelial odontogenic tumour

Case Year Age Sex Duration Site C.C.
Clinical 

diagnosis

Radiographic 

finding
Treatment Follow-up

1 2000 40 M 3 years c4 HS COC RL with RO
cyst 

enucleation
5 yrs/NED

2 2001 10 F 2 weeks c2 swelling AOT RL excision 4 yrs/NED

3 2005 68 F NA 23 swelling COC RL
cyst 

enucleation
1 yr/NED

C.C. = Chief Complaint HS = Hypersensitivity
COC = Calcifying odontogenic cyst RL = Radiolucency
RO = Radiopacities NED = No evidence of disease
AOT = Adenomatoid odontogenic tumor NA = Not available
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없었다. 구강소견은 상악 우측 전치부의 구개측 종창을 보였

으며 배농은 없었다 (Fig. 5). 파노라마와 교합, 전산화 단층

촬영 사진에서는 상악 우측 전치부에서 매복된 과잉치 또는 

치아종과 연관된 경계가 분명한 방사선 투과성 병소가 관찰

되었다 (Fig. 6 A, B). 2005년 5월 석회화 치성낭으로 생각

하여 병소의 절제 생검을 시행하였다. 술 후 1년 동안 병소

의 재발이나 합병증은 없었다(Table 1).

생검 조직은 매복된 치아와 연관된 경계가 분명한 낭성 

연조직으로 구성되어 있었다. 현미경적으로 낭성 조직 내부

에서 연조직 증식 소견이 관찰되었다. 연조직을 구성하는 세

Fig. 8. Immunohistohemical features of combined odontogenic tumors. A. Cytokeratin expression in the cytoplasm of 
calcifying epithelial odontogenic tumor cells, confined to squamous cells adjacent to the homogeneous materials 
(Immunohistochemical stain, ×40). B. Cytokeratin expression in the cytoplasm of adenomatoid odontogenic tumor 
cells, with delicate lattice network areas(Immunohistochemical stain, ×40). C. Vimentin expression in the cytoplasm 
of calcifying epithelial odontogenic tumor cells, but not in the homogeneous materials(Immunohistochemical stain, 
×100). D. Vimentin expression in the cytoplasm of adenomatoid odontogenic tumor cells, with delicate lattice 
network areas(Immunohistochemical stain, ×40). E. Amelogenin expression in the cytoplasm of calcifying epithelial 
odontogenic tumor cells and adjacent homogeneous materials(Immunohistochemical stain, ×40). F. Amelogenin 
expression in the cytoplasm of adenomatoid odontogenic tumor cells, showinig strong positivity in the peripheral 
portion of tumor cell nest(Immunohistochemical stain, ×100). G. Osteopontin expression in the cytoplasm of 
calcifying epithelial odontogenic tumor cells and adjacent homogeneous materials(Immunohistochemical stain, ×100). 
H. Osteopontin expression in the cytoplasm of adenomatoid odontogenic tumor cells(Immunohistochemical stain, ×40). 
I. Alkaline phosphatase expression in the cytoplasm of combined odontogenic tumor cells, but not  in the homogeneous 
materials(Immunohistochemical stain, ×40).

A B C

D E F

G H I



330

포는 전형적인 선종양 치성종양의 특징을 보이는 세포들이 

대부분이었으며 석회화 상피성 치성 종양의 조직학적 특징을 

보이는 부위도 부분적으로 관찰되었다 (Fig. 7A, B). 상피 

세포의 핵에서는 과염색상이나 비정형 등의 소견은 없었다. 

III. 면역조직화학 특성

1. 면역조직화학 염색

보관된 파라핀 블록에서 박절 표본을 만들어 30분간 xy-

lene 용액에 담가 파라핀을 제거하고 100%, 90%, 70% 에틸

알코올에 순차적으로 함수하였다. 3% H2O2 용액으로 10분

간 endogenous peroxidase를 제거한 후, 0.4% trypsin 용

액으로 20분간 효소 처리하여 항원을 노출시켰다. 이후 

horse serum(Vectastain® kit, Vector, Burlingame, CA, 

USA)에 30분간 반응시킨 후 cytokeratin(Dako, Glostrup, 

Denmark), vimentin(Dako, Glostrup, Denmark), ame-

logenin(Kamiya Biomedical Technology, Seattle, WA, 

USA), osteopontin(Santa Cruz Biotechnology, Santa 

Cruz, CA, USA), alkaline phosphatase (Novocastra, 

Balliol Business Park West, Benton Lane, Newcastle, 

United Kingdom)에 대한 일차 항체를 사용하여(Table 2) 

각각 avidin-biotin 방법으로 면역조직화학염색을 시행하였

다. 0.05% DAB를 이용하여 발색하고 수세 후 Mayer's 

hematoxylin으로 대조 염색하고 광학 현미경(Olympus, 

BH-2, Tokyo, Japan)으로 관찰하였다. 

2. 면역조직화학 염색 결과

면역조직화학염색을 시행한 결과(Table 2) cytokeratin, 

vimentin에는 선종양 치성종양과 석회화 상피성 치성종양

의 상피세포 모두에 강한 양성 반응을 보였으며 종양세포 사

이의 무정형 물질과 석회화 물질에서는 음성 반응이었다

(Fig. 8A, B, C, D). Amelogenin과 osteopontin 염색에는 

선종양 치성종양과 석회화 상피성 치성종양의 상피세포에서 

모두 강양성 반응을 보였으며 종양세포 사이의 무정형 물질

과 석회화 물질에서는 부분적으로 양성반응을 보였다(Fig. 

8E, F, G, H). Alkaline phosphatase의 염색에서는 증례 1

과 3에서 선종양 치성종양과 석회화 상피성 치성종양의 상피

세포에 양성 반응을 보였으며 무정형의 물질과 석회화 물질에

서 음성 반응을 보였다 (Fig. 8 I). 증례 2에서는 상피세포, 

무정형의 물질, 석회화 물질에서 모두 음성 반응을 보였다.

IV. 고찰

혼합 상피성 치성종양은 선종양 치성종양과 석회화 상피

성 치성종양이 혼합되어 발생하는 것으로서 이제까지 보고

된 예로는 선종양 치성종양이 대부분을 차지하며 국소적으

로 석회화 상피성 치성종양이 존재하는 경우만 보고되었다. 

증례 1과 같이 석회화 상피성 치성종양의 구성성분이 대부분

을 차지하면서 국소적으로 선종양 치성종양의 특징을 보이

는 경우는 아직 보고된 바가 없다. 현재까지 보고된 논문에 

의하면 선종양 치성종이 혼합 상피성 치성종양의 대부분을 

차지하는 경우 환자의 임상 및 방사선 소견은 선종양 치성종

양과 유사하거나 선종양 치성종양과 석회화 상피성 치성종

양의 특징을 모두 나타내는 특징을 보인다.3,5-7) 이 연구의 

경우 3명의 환자의 연령은 각각 40대, 10대, 60대 등으로 다

양하다. 선종양 치성종양은 이미 알려진 대로 10~20대의 젊

은 연령층에서 호발하며, 석회화 상피성 치성종양은 40세 

이상의 연령층에서 호발하는 것으로 알려져 있다.2,3,7,8) 이 

연구에서는 조직학적으로 선종양 치성종양의 비율이 대부분

을 차지하는 증례 2, 3의 경우 발생 연령이 10대와 60대로

서 매우 큰 차이를 보였다. 또한 조직학적으로 석회화 상피

성 치성종양의 비율이 대부분을 차지하는 증례 1의 경우 발

생 연령이 40대로서 석회화 상피성 치성종양의 발생 연령과 

비슷하였다. 임상 소견상 3예 중 2예가 여성에서 발생하였

으며, 3예 모두 상하악 전치부에서 발생하였고 매복치와 연

관되어 있었다. 선종양 치성종양은 임상적으로 전치부에서 

많이 발생하며, 여성에 많고, 매복치와 연관되어 있으며 두

꺼운 연조직 피막으로 둘러싸여 있는 특징이 있어,2,3) 본 증

례의 임상적 소견은 선종양 치성종양의 임상소견과 유사한 

점이 많은 것으로 생각되었다. 

본 3예는 모두 두꺼운 결합조직 피막을 가지고 있고 종양

세포가 결합조직 벽에서 내강 쪽으로 증식하여 내강을 채우

고 있었으며 결합조직 벽으로의 침윤성 성장은 없어 선종양 

치성종양에 가까운 조직학적 특성을 나타내고 있었다. 방사

선 소견은 각 혼합 상피성 치성종양의 조직학적 특성에 따라 

선종양 치성종양이나 석회화 상피성 치성종양에 가까운 소

견을 보이는 것으로 생각되었다. 대부분의 세포가 석회화 상

피성 치성종양으로 구성되어 있는 증례 1의 경우 매복치와 
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연관된 비교적 경계가 분명한 방사선 투과성 병소 내에 불투

과 병소가 혼재되어 있어 석회화 상피성 치성 종양에 가까운 

소견을 보인다고 생각되었으며, 대부분의 세포가 선종양 치

성종양으로 구성되어 있는 증례 2, 3의 방사선 소견은 매복

치와 연관되어 있는 비교적 경계가 분명한 방사선 투과성 병

소로서 선종양 치성종양에 가까운 방사선 소견을 보였다. 

환자의 추적 관찰에서 현재까지 재발이나 국소적 합병증

은 관찰되지 않았다. 선종양 치성종양의 경우 보존적인 치료

만으로도 재발이 드문 것으로 보고되어 있고 석회화 상피성 

치성 종양의 경우 국소적으로 침윤성 성장을 하며 공격성을 

보이기 때문에 보존적 치료는 추천되지 않는다.2,3) 혼합 상

피성 치성종양을 보고한 다른 12예의 보고에서는 장기간의 

추적 관찰에서도 재발이나 합병증은 관찰되지 않는다고 하

였다.4,9) 대부분의 세포가 석회화 상피성 치성종양으로 구성

되어 있는 증례 1의 경우에 있어서도 장기간의 추적 관찰에

서 재발이나 별다른 합병증을 보이지 않아 혼합 상피성 치성

종양의 예후는 두 종양의 조직학적 비율에 상관없이 선종양 

치성종양의 예후에 가까운 것으로 생각되었다.

선종양 치성종양은 전법랑아세포, 중간층(stratum in-

termedium), 성상세망(stellate reticulum) 등에서 기원하

며, 석회화 상피성 치성종양은 중간층 기원으로 발생하는 치

성 종양이다.6,10) 법랑기의 중간층은 alkaline phosphatase

가 풍부한 조직으로 알려져 있으므로,6,8) 이 연구에서는 al-

kaline phosphatase에 대한 일차항체를 이용한 면역조직화

학염색을 시행하였다. 그 결과 3예 중 2예에서 선종양 치성

종양과 석회화 상피성 치성종양의 특징을 보이는 부위에서 

모두 양성반응을 나타내었다. 또한 전자현미경적으로 선종

양 치성종양의 방추형 세포와 석회화 상피성 치성종양의 다

각형 상피세포가 중간층 세포와 비슷하다는 보고가 있어 이 

연구의 결과와 일치한다고 생각하였다.11) Cytokeratin, 

amelogenin, osteopontin, vimentin에 대한 면역조직화학 

염색 결과 3예 모두 선종양 치성종양의 특징과 석회화 상피

성 치성종양의 특징을 보이는 종양 세포에서 강한 양성반응

을 보였으며 간질 부분에서는 음성 반응을 보였다. 따라서 

본 증례는 치성 상피기원이라 생각되었고 법랑 단백질을 분

비하는 기능이 있는 세포의 증식에 의한 종양으로 생각하였

다.12) Vimentin은 치배의 종상기(bell stage)에 외법랑상피

와 성상세망에 발현되며 이 시기에는 cytokeratin과 vi-

mentin이 함께 발현되는 것으로 보고하여,13,14) 치배의 종상

기 단계에서 유래한 치성 상피세포가 혼합 상피성 치성 종양

을 형성하는 것으로 생각되었다. 또한 무정형 물질에서도 부

분적으로 amelogenin과 osteopontin이 양성 반응을 보여 

종양세포에서 분비된 치성 기원 물질로 생각하였고 종양 간

질 부분은 치성 상피의 특징을 보이지 않는다고 생각하였다. 

혼합 상피성 치성종양에서 나타나는 선종양 치성종양과 

석회화 상피성 치성종양이 충돌(collision) 현상에 의한 것인

지 진성 혼합 치성종양인지는 논란이 있다.6) 본 증례의 3예 

모두 선종양 치성종양과 석회화 상피성 치성종양의 세포가 

섞여서 관찰되었으며 선종양 치성종양의 세포가 석회화 상

피성 치성종양으로 이행되는 부위도 관찰되었다. Pindborg

는 치성 종양의 형성 과정을 정상 치아 형성의 과정과 비교

하였을 때 치성 상피에 의한 유도 현상의 다양성 정도에 따

라 치성종양의 유형이 다양하게 나타난다고 하였다.15,16) 또

한 Damm 등의 보고에서는 혼합 상피성 치성종양의 석회화 

상피성 치성종양의 특징을 보이는 종양세포가 선종양 치성

종양의 조직학적 특징을 보이는 세포에서 기원하여 발생하

였음을 주장한 바 있다.8) 특히 본 증례는 선종양 치성종양이

나 석회화 상피성 치성종양의 특징을 보이는 세포에서 동일

한 면역조직화학적 특성을 갖고 있어 동일 세포 기원임을 추

측할 수 있다. 아울러 본 증례의 혼합 상피성 치성종양 세포

는 치배의 종상기에 나타나는 치성 상피세포에서 기원한 것

으로서 중간층에서 발생하였을 가능성이 높은 것으로 생각

되며 종양 기원세포가 법랑 단백질의 형성 능력을 가지고 있

는 세포로 분화하여 종양을 형성하며 종양 발생 과정에서 서

로 다른 분화를 보이면서 각기 다른 조직학적 유형을 보이는 

종양으로 발생한 것으로 생각된다. 

1992년 발표된 치성 종양의 세계 보건 기구(WHO) 분류에

서는 선종양 치성종양을 혼합성 기원의 치성 종양으로, 석회

화 상피성 치성 종양은 상피성 기원의 치성 종양으로 분류하

였다.17) 이 분류에서는 선종양 치성종양이 치성 기원의 외배

엽성 간엽(ectomesenchyme)과 치성 상피가 함께 증식하여 

종양을 형성한 것으로 기술하고 있으며 치성 경조직 형성을 

동반하거나 동반하지 않는 경우로 분류하고 있다. 그러나 

Tatemoto 등은 선종양 치성종양에서 keratin, vimentin은 

양성 반응이나 desmin은 음성 반응임을 보고하였으며18) 

Philipsen 등은 선종양 치성종양에 나타나는 석회화 물질이 

화생에 의해 형성된 상아질양 물질이라고 생각하였다. 또한 

Gao 등의 보고에서는 골 형성 단백질(bone morphogenic 
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protein)의 면역조직화학염색 결과 선종양 치성종양과 석회

화 상피성 치성종양에서 모두 음성 반응을 나타내었으며20) 

선종양 치성종양의 기질이 외배엽성 간엽이라기보다는 종양 

상피에 의한 유도 현상으로 나타난 성숙한 결합 조직이라고 

주장하였다.19) 본 증례의 면역조직화학염색 결과 선종양 치

성종양 부분에서는 치성 상피 기원의 조직 증식 외 외배엽성 

간엽 기원 조직의 증식을 볼 수 없었으며 석회화 물질도 치

성 상피 기원으로 생각되었다. 또한 전술하였듯이 본 연구에 

포함된 증례의 선종양 치성종양 부분과 석회화 상피성 치성

종양 부분의 면역조직화학염색 소견이 일치하므로 선종양 

치성종양과 석회화 상피성 치성종양은 같은 발생 기원의 치

성 상피성 종양으로 재분류함이 타당하다고 생각된다. 
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