
Ⅰ. 서 론

Riga-Fede disease는 흔하지 않은 양성의 점막 병소로

하악 유전치 위로 지속적인 혀의 전후방적 운동에 의한 외

상으로 나타나는 혀 배면의 궤양을 의미한다. 이 병소는

1881년 Antonio Riga에 의해 언급된 바 있으며 1890년

Fede는 이 병소에 대한 조직학적 연구를 시행하고 추가적

으로 증례를 보고한 바 있다1). 이는 유아의 설하 증식(sub-

lingual growth in infants), 외상성 혀 궤양, 외상성 위축

성 설염, 혀의 외상성 육아종, 설하 섬유-육아종 등 다양한

이름으로도 불리운다1). 궤양은 하악 유전치에 의한 지속적

인 외상에 의해 야기되며 다른 악성 혹은 양성의 질환과 감

별진단을 요한다2-4). 보통 Riga-Fede disease는 선천치 혹

은 신생치와 연관되나 하악 유전치 맹출 후에도 나타날 수

있으며 이러한 병소는 Lesch-Nyhan syndrome이나 fa-

milial dysautonomia와 같은 의학적 문제의 또다른 표현

이라고 할 수 있다2). 이 병소는 혀 배면의 궤양으로 나타나

며 반복되는 외상에 의해 비대된 섬유성 종물로 궤양성 육

아종의 형태로 나타날 수 있다5). 치료는 보존적으로 시행해
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Hypoxic ischemic encephalopathy(HIE) is a condition that occurs when the entire brain is deprived of an

adequate oxygen supply and associated in most cases with oxygen deprivation in the neonate due to birth

asphyxia. Children with HIE develop problems such as cerebral palsy, mental retardation, learning diffi-

culties, and other disabilities. We hereby report the case of treating a child patient with HIE whose chief

complaint of severe lingual ulceration.

A 12-month-old boy referred to our hospital to treat ulcers of ventral surface of tongue. He has been suf-

fering from lingual ulceration due to persistent tongue thrusting. He has bitten his own tongue involun-

tary. The ulceration was apparently seemed to be not healed because of the constant irritation by lower in-

cisors. So we designed tongue protector to prevent lingual ulcers. The appliance was proved to be effective

to reduce tongue trauma by lower incisors and periodic follow-up is needed.
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야 하며 외상의 원인을 제거하는 데에 초점을 맞추어야 한

다. 만약 적절한 진단과 치료가 이루어지지 않는다면 탈수

와 부적절한 영양공급 및 의학적 문제를 야기할 수 있다6).

이번 연구에서는 Riga-Fede disease로 알려져 있는 광범

위한 외상성 혀궤양을 주소로 내원한 저산소성 허혈성 뇌병

변 환아의 치료증례를 보고하고자 한다.

Ⅱ. 증 례

저산소성 허혈성 뇌병변을 가진 12개월의 남자 환아가 광

범위하고 잘 낫지 않는 혀의 궤양을 주소로 경희대학교 소

아치과에 내원하였다. 2주 전에 어머니가 숟가락으로 분유

를 먹이던 중 숟가락이 혀에 끼인 채 입을 다물어 하악 유전

치에 물리면서 상처가 발생하였으며 그 후에도 지속적인 혀

내밀기로 인한 하악 유전치의 자극으로 상처가 낫지 못하고

궤양으로 발전한 상태였다. 임상검사 결과 상∙하악 유전치

가 맹출 중이었으며 혀 배면에 심한 궤양이 관찰되었다

(Fig. 1). 또한 안정(rest) 시에 혀를 내밀고 있는 상태로

지속적으로 천천히 혀내미는 것을 반복하는 것으로 보아 환

아의 혀내밀기 습관이 관찰된다(Fig. 2). 환아는 출생 시 탯

줄에 목이 감겨 발생한 산소부족에 의해 저산소성 허혈성

뇌병변으로 진단받았으며 현재 발달지연과 간질로 한양대

구리병원 소아과 및 재활의학과에 정기적으로 내원 중이다.

항경련제를 복용하고 있으며 젖병을 제대로 빨 수 있는 혀

운동이 이루어지지 않아 숟가락으로 분유 및 이유식을 먹고

있다. 

이러한 광범위한 혀의 궤양은 하악 유전치의 지속적 자극

으로 인한 Riga-Fede disease로 진단할 수 있다. 혀 궤양

을 치료하기 위해 tongue protector를 계획하였으며 첫 내

원 시 인상을 채득한 후 Mouth guard재료인 Drufosoft

(Dreve corp., Unna, Germany)를 이용하여 tongue

protector를 제작하였다(Fig. 3). 다음 내원 시 장치를 장

착하였으며 장착 후 환아는 큰 불편감을 호소하지 않았다

(Fig. 4). 장치 장착 3주 후 재 내원 시 아직 남아있긴 하지

만 혀 배면의 궤양이 많이 사라졌으며 아이의 혀내밀기 습

관도 개선되었다(Fig. 5). 또한 혀 궤양이 치료되면서 통증

도 감소되어 적절한 영양공급이 이루어졌다. 치료 후 관찰

되는 별다른 부작용은 없었으며, 주기적인 관찰을 시행하기

로 하였다. 장치 장착 3개월 후 재내원 시 하악 4전치의 맹

출로 인해 장치가 탈락된다고 하여 내면 삭제를 시행하였고

궤양의 크기는 많이 감소하였다(Fig. 6). 6개월 후 정상적

인 유치의 발육이 이루어지고 있으며 혀 배면의 궤양은 완

전히 사라진 것을 알 수 있다(Fig. 7). 향후 주기적인 정기

검진을 계획 중이다. 

Fig. 1. The ventral surface of tongue was

severely ulcerated and it was painful for this

patient.

Fig. 2. Tongue thrusting habit was observed during resting period.

Fig. 4. Delivery of tongue protector.Fig. 3. Tongue protector.
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Ⅲ. 총괄 및 고찰

저산소성 허혈성 뇌병변은 뇌로 가는 적절한 산소공급이

이루어지지 않는 경우 나타나는 것으로 대부분의 경우 출생

시 신생아에서의 산소부족과 연관된다. 출생 시의 질식은

신생아 사망 원인 중 23%에 해당하며 생존한 100만 명 이

상의 어린이에서 뇌성마비, 지적장애, 학습장애 등 그 외 많

은 장애를 동반한다7,8). 또한 저산소성 허혈성 뇌병변은 신

생아 발작의 가장 흔한 원인으로 발작이 일어날 경우 무호

흡, 강직성 안구편위, 지속적인 눈뜨기, 느리고 율동적인 혀

내밀기 증상을 나타낸다9). 발작의 경우 뿐 만 아니라 뇌손상

에 의한 지속적 혀내밀기는 치과적 문제를 야기할 수 있다. 

Riga-Fede disease는 생후 6개월 안에 나타나는 선천치

나 신생치와 연관된“precocious Riga-Fede disease”와 6-

8개월 이후 신경학적 장애와 관련되어 하악 유전치에 의해

발생하는“late Riga-Fede disease”로 분류될 수 있다10).

본 증례는 저산소성 허혈성 뇌병변 환아에서 뇌손상으로 인

한 무의식적인 혀내밀기로 인해 하악 유전치의 맹출 후에

혀의 외상이 발생한 것으로 late Riga-Fede disease(전신

질환과 연관된 Riga-Fede disease, 외상성 혀궤양)로 진단

할 수 있다. 외상성 혀궤양의 치료로는 하악 유전치의 날카

로운 부분을 갈아주는 것, 절단면의 복합레진 수복, 최후의

수단으로 발치 등을 고려할 수 있다11). 협조가 잘 되는 환아

에서는 이러한 방법들을 시행할 수 있으나 그렇지 않은 경

우 이는 치과 치료 중 아이에게 감염이나 외상의 위험이 수

반할 수 있다. 따라서 우리는 대안으로 tongue protector를

계획하였다. Tongue protector는 치료 시간이 짧고 앞선 3

가지 방법에 비해 안전하며 가철성 장치로서 치료가 가역적

이라는 장점이 있다. 환아에게 tongue protector를 장착하

였을 때 특별한 불편감을 호소하지 않았으며 혀의 궤양의

치료에 효과적임과 동시에 혀내밀기 습관도 개선된 것을 알

수 있다. 주기적인 관찰 결과, tongue protector는 낮에는

거의 탈락하지 않으나 밤에 가끔 빠져 아이가 혀를 깨무는

일이 발생한다고 하였다. 이는 아직 하악 유전치가 맹출 중

Fig. 6. Three-month follow-up.

Fig. 5. Three-week follow-up after tongue protector delivery.

Fig. 7. Six-month follow-up.
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으로 장치 제작 시 맹출 공간을 고려하여 그 부위를 relief

해주어 장치의 유지력 감소로 인해 발생하는 것으로 생각되

며 하악 유전치가 완전히 맹출 한 후, 새로 장치를 제작하게

되면 이러한 문제는 개선될 것이다. 현재의 문제를 해결하

기 위해 장치의 cementation도 고려해보았으나 구강 위생

상의 문제와 치아가 맹출 중인 점을 고려하여 시행하지 않

았다.

Tongue protector는 기존의 외상성 혀궤양에서 사용하지

않은 장치로 궤양의 치료는 물론 혀내밀기 습관 개선의 가능

성이 있다는 점에서 매우 유용한 것으로 생각된다. 향후 계속

적인 주기적 관찰이 필요하며 환아가 성장함에 따라 tongue

protector 역시 주기적으로 교체해 주어야 할 것이다. 

Ⅳ. 요 약

1. 저산소성 허혈성 뇌병변 환아에서 뇌손상으로 인한 혀

내밀기 습관에 의해 외상성 혀궤양이 발생할 수 있으

며 Riga-Fede disease로 진단할 수 있다.

2. Riga-Fede disease의 종래의 치료 방법은 하악 유전

치의 날카로운 부분을 갈아주는 것, 절단면의 복합레

진 수복, 발치 등이 있으며 이번 보고에서는 보존적이

며 가역적인 방법인 tongue protector를 제안하였고

혀궤양의 치료 및 혀내밀기습관 개선에 효과적인 것으

로 나타났다.  
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