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Abstract 

Heterotopic Gastrointestinal Cyst of the Tongue: Case Report

Somi Kim, Tae-Joon Kil, Tae-Hoon Hahm, Hyun-Sil Kim1,2, Choong-Kook Yi, In-Ho Cha1,2

Departments of Oral and Maxillofacial Surgery, 1Oral and Maxillofacial Pathology,
2Oral Cancer Research Institute, College of Dentistry, Yonsei University

Gastrointestinal cyst found within the oral cavity has been reported as a rare occurrence with less than 40 cases. The tongue 

is the preferred site with almost 60% of cysts occurring within oral cavity. The cyst usually shows an asymptomatic swelling 

in the floor of the mouth, about 30% of affected individuals have symptoms related to difficulties with feeding, swallowing 

and respiration. The histopathologic features of the cyst vary with respect to the type of epithelium lining; gastric, squamous, 

intestinal and respiratory epithelium. The pathogenesis is not known, but it may be related to entrapment of undifferentiated 

endoderm within oral cavity during early fetal development. In this article, we report a case of a gastrointestinal cyst of 

the tongue in a 16-month-old girl.
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서  론

  이소성 위장관 낭종(heterotopic gastrointestinal cyst)이란 

위장점막(gastrointestinal mucosa)이 이소 위치하여 병소를 만

드는 경우로 구강에서 직장에 이르는 전체 위장관의 어느 곳이나 

발생 가능하며 위장관 이외의 부위에서도 발견되기도 한다[1]. 

이소성 위장관 낭종이 구강 내 발생한 경우는 1985년 Foderl[2]이 

처음 보고한 이후로 40증례 이하가 보고되었을 정도로 드물며, 

대부분 혀, 특히 전방부에 발생한 경우가 많다. 병소는 보통 무증

상으로 영ㆍ유아에서 그 크기가 증가함에 따라 발견되며, 연하나 

섭식의 곤란, 호흡과 발음의 곤란 등의 증상이 나타날 수 있다. 

저자 등은 16개월인 여아의 혀에 발생한 이소성 위장관 낭종을 

경험하여 이의 임상적, 조직병리학적 소견을 보고하는 바이다. 

증례보고

  16개월된 여자 환자로 혀의 전방부 중앙에 치유되지 않는 열구

(fissure) 형태의 병소를 주소로 내원하였다. 환자의 전신상태는 
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Fig. 1. Intraoral view showing fistulous track on dorsal surface 
of tongue.

Fig. 2. Specimen of cystic lesion.

양호하였으며 이화학적 검사소견에 이상은 없었다. 병소는 생후 

1주일경에 처음으로 발견하였으며 처음에는 혀의 배면 중앙에 

빨간 반점 양상이었고 핏빛의 삼출물이 약간씩 배출되었다고 하였

다. 그 이후 반점이 사라지면서 그 후방부위에 열구 형태의 더 

깊은 병소가 나타나면서 삼출물의 배출이 지속되었다. 생후 8개월 

경 ○○의료원 소아외과에 내원하여 임상검사 및 방사선학적 

검사(전산화 단층촬영)을 시행하였으나 혀의 심부에 특이할 만한 

이상소견은 발견되지 않았으나 전신마취하에 병소의 조직 생검 

및 외과적 제거술을 시행받았다. 당시의 진료 기록에서 수술은 

혀의 배면에 존재하는 열구 부위를 절제하여 일차 봉합하였으며 

조직 생검의 결과는 만성 염증성 육아조직이었다. 그러나 수술 

후 3일째 봉합했던 상처가 벌어지면서 다시 삼출물이 나왔으며 

그 이후 열구 형태의 상처가 낫지 않는 상태가 지속되어 본과에 

의뢰되었다. 본과에 내원하였을 때의 임상 검사상 혀 배면의 전방

부 중앙에 움푹하게 패인 열구형태의 병소가 관찰되었으나 혀의 

비정상적인 크기증가 소견은 없었다(Fig. 1). 열구 부분에서 간헐

적으로 투명한 핏빛의 삼출물이 배출되었으나 연하나 섭식장애는 

없었다. 과거 전산화 단층촬영 시에도 혀의 심부의 특이할 만한 

소견이 없었기 때문에 진단을 위한 추가적인 방사선학적 검사는 

시행하지 않았으며 전신마취 하에 병소의 외과적 탐침 및 절제술

을 시행하기로 하였다. 

  환자의 협조도 부족으로 외래에서는 병소의 임상적 검사에 

어려움이 있었으며, 수술실에서 전신마취된 상태에서 관찰한 병

소는 열구의 가장 후방부위에 명확한 누공을 가지고 있었다. 누도

탐색자(lacrimal probe)를 이용하여 누공을 탐침하였을 때 혀의 

후하방 방향으로 30 mm의 깊이까지 탐침되었다. 누공의 입구부

분을 포함하여 쐐기 형태로 절개선을 만들어 탐침의 방향을 따라 

병소의 심부로 절개를 이어갔다. 병소의 중심부는 혀의 후방의 

심부에 위치해 있었으며 지름 20 mm 정도의 유백색의 질긴 

섬유성 벽을 가진 낭성 종물이 절제되었다(Fig. 2). 주위 연조직과

의 경계는 비교적 명확하였으나 혀의 근육층이 종물의 외벽에 

일부 단단하게 부착되어 있는 양상도 보였다. 술 후 일시적인 

부종이 관찰되었으나 다른 합병증은 없었다.

  조직학적 소견으로 병소는 낭종벽과 이장상피로 구성된 전형적

인 낭성 구조를 이루고 있었다. 낭종은 전체가 위장관 상피로 

이장되어 있었으며, 낭종 상피가 구강 점막으로 이행되는 부위가 

관찰되었다(Fig. 3). 

고  찰

  구강 내 이소성 위장관 낭종은 1895년 Foderl[2]에 의해 최초로 

보고된 이후에 약 40증례 이하가 보고되고 있을 정도로 드문 

질환이다. 그 명명법에는 아직 논란이 있으며 gastric mucosal 

choristoma, oral cyst with heterotopic gastrointestinal mu-

cosa, gastrointestinal duplication cyst, heterotopic gastro-

intestinal cyst 등이 동의어로 사용되고 있다[3]. 문헌에 보고된 

병소의 발견 나이는 신생아부터 유아기까지이며 드물게 성인에서

도 발견된 바 있으나 유아기에 발견된 병소의 불완전한 적출술로 

인해 잔존한 병소인 경우였다. 여자보다 남자에서 호발하며, 보통 

무통성의 종창이 병소부위에 나타나며 약 30%의 경우에서 타액분

비의 증가, 발음의 변화, 섭식과 연하 호흡의 장애 등이 나타나기

도 한다[4]. 

  구강저, 인두, 목의 전방부, 입술, 턱밑샘 등에 발생할 수 있으

며, 혀의 전방부는 가장 흔한 호발 부위로 낭종의 전체가 혀의 

체부안에 함입되어 있기도 하며, 때로는 혀의 표면과 연결되어 

있기도 하다[5,6]. 그 발병 부위나 임상적인 양상이나 방사선학적

인 특징을 고려해 볼 때 유표피낭종, 하마종, 갑상설관낭종, 기형

종, 타액선 종양, 그밖의 유아기에 발생할 수 있는 악성종양과 

감별 진단이 필요하다. 이 병소는 외과적 절제술이 치료법이며, 
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Fig. 3. (A) Histological examination revealed an open cystic struc-
ture (×10), (B) There was the abrupt transition (arrow) from oral 
mucosa with stratified squamous epithelium to intestinal type 
cyst-lining epithelium (×40), (C) High power view of the oral cyst 
(box) showed cystic structure lined entirely by tall columnar gas-
trointestinal epithelium (hematoxylin-eosin, original magnifica-
tion (×100). arrow: transitional area from oral mucosa to cyst. 

보통 재발은 되지 않는다[3].

  낭종을 이루는 상피의 종류에 따라 그 조직병리학적 특징이 

달라진다. 1996년 Morgan 등[3]이 그 동안의 증례들의 조직학적 

특징을 정리한 바에 의하면 낭종을 이루는 상피는 크게 4종류 

(gastric, squamous, intestinal, respiratory)로 구분할 수 있으

며, 각각의 종류가 단독으로 나타나거나 서로 조합하여 나타나기

도 한다. 가장 흔한 상피의 종류는 위(gastric) 상피 형태이며

(42%), 위 상피와 편평(squamous) 상피 형태가 혼재된 경우가 

그 다음으로 흔하고(19%), 장(intestinal) 상피(16%), 위 상피와 

장 상피가 혼재된 경우(10%) 순이었다. 그 밖에 섬모(ciliated) 

상피나 호흡(repiratory) 상피가 발견되는 경우도 보고되고 있

다[7,8]. 낭종의 벽은 부분적으로 상피의 연속성이 없는 부분도 

존재하며 평활근이나 위의 선조직이 관찰되기도 한다. 

  구강의 이소성 위장관 낭종의 발병원인은 불명확하며 여러 

가설이 발표되어 왔다. Willis[6]는 초기 태아의 발육과정에서 

잘못 위치된(misplacement) 배아조직의 잔재로 인해 발생했을 

것이라고 했다. 태생 4주경 원시 위(primitive stomach)는 혀의 

원기(anlage)에 가까운 목 부위에 위치하게 되며 이런 원시 위의 

미분화된 내배엽성 위장점막이 가쪽 혀융기의 융합 시 혀의 중앙

에 함입되게 되어 병소가 발생하게 된다고 하였다. Daley 등[9] 

역시 미분화된 내배엽성 위장점막은 여러 형태로 분화할 수 있는 

능력이 있기 때문에 고도로 분화된 여러 형태의 위장 상피로 

분화할 수 있으며 호흡 상피로도 분화할 수 있다고 하였다. 그러나 

이 가설로는 구강저나 혀의 전방 2/3에 발병한 병소는 설명이 

되지만 턱밑샘이나 혀의 측면부에 생긴 병소는 설명하기 어려우며 

병소에서 위와 장의 선조직이 발견되는 점도 설명하기 어렵다. 

Lipsett 등[10]은 발육이 끝난 혀의 실질 내에 함입된 상피로 인해 

발생한다고 하였으나 이 역시 장의 선조직의 존재에 대해서는 

설명하기 어렵다. Gruskin과 Landolfe[11]는 혀 안에 함입된 

타액선 조직에서 점액종처럼 병소가 발생하게 되었을 것이라고 

하였으며 이러한 타액선 조직이 위장관 조직으로 분화하였을 것이

라고 했다. 하지만 이 가설에 따르면 타액선 조직이 탈분화
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(de-differentiate)하였다가 다시 재분화(re-differentiate)되어

야 하는데 그 과정을 설명하기가 어렵다. 그 밖에 구강의 이소성 

위장관 낭종의 발생과정을 설명하기 위한 여러 가설들이 있으며 

어떠한 가설도 완벽하게 입증되지는 않았지만, Woolgar와 

Smith[12]가 낭종 내에 mucin이 galactose, acetyl galactos-

amine, galactosamine를 포함하고 있음을 확인하였고, 이는 처

음에 언급하였던 미분화 내배엽성 위장점막이 여러 방향으로 분화

하여 고분화된 낭종이 생겼다는 가설을 뒷받침하는 내용이라고 

할 수 있다. 저자 등이 경험한 증례는 혀의 전방 2/3이면서 중앙에 

발생한 것을 볼 때 Willis와 Daley의 가설을 뒷받침하는 것으로 

생각된다. 그러나 이러한 낭종의 발생과정에 중요한 역할을 하는 

미분화 내배엽성 위장점막이 어디에서 기원했는지에 대해서는 

아직 밝혀진 바가 없어 연구가 필요한 부분이다. 
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