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  Purpose: To review the effect of the topotecan/cyclophosphamide (TOPO/CPM) salvage 

chemotherapy in children who were treated for recurrent or refractory solid tumors in our hospital. 

Methods: We analyzed the medical records of 14 patients diagnosed with recurrent or refractory 

solid tumors who received TOPO/CPM salvage chemotherapy (topotecan 0.94 mg/m2/day for 4 

days, cyclophosphamide 250 mg/m2/day for 5 days; modified POG 9464 protocol) at Ajou 

University Medical Center from January 2000 to August 2009. Results: Among the 14 patients, 

9 were boys and 5 were girls. There were 7 cases of neuroblastoma, 2 cases of rhabdomyo-

sarcoma, two medulloblastoma, one ependymoma, one atypical teratoid/rhabdoid tumor, and one 

hepatoblastoma. The median age at the time of the diagnosis was 5.3 years. The median treatment 

course was three, ranging from one to six courses. One of the patients achieved a complete 

response (CR) after 2 courses of the chemotherapy and 3 patients achieved a partial response 

(PR) after 2∼3 courses. In the patients who achieved more than PR (28%), the clinical symptoms 

associated with tumor relapse such as dyspnea, abdominal pain, voiding difficulty, and bone pain 

disappeared. One of the patients achieved minor response and 2 have been in the stable disease 

state. 7 of the patients (50%) showed progression of the disease despite the salvage chemotherapy. 

Three of the four patients who achieved more than PR died due to tumor recurrence and one 

patient is alive. There were no life-threatening complications during the salvage chemotherapy. 

Conclusion: We conclude that the state more than PR is achievable with TOPO/CPM salvage 

chemotherapy in the children with recurrent or refractory solid tumors. But, proof that this new 

treatment protocol maintains the response state is required. (Clin Pediatr Hematol Oncol 

2009;16:122∼129)
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  서      론

지난 20년간 소아 고형종양 치료 분야에 획기
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적인 발전이 있어 왔는데 여러 항암제를 병합한 

치료 및 다양한 치료적 접근(multimodal approach)

이 이루어지면서 약 78%에 가까운 생존율을 기록

하게 되었다1,2). 그러나 진단 시 이미 진행되어 전

이를 보이는 경우엔 여전히 치료 성적이 매우 저

조한 상태로, 이를 개선하고자 paclitaxel, fotemu-

stine, busulfan, mitomycin C, ifosfamide, bleomycin

등의 약제들을 이용한 연구들이 있어 왔다
3,4)

. 이

들 약제들 가운데 일부만이 실제 임상 시험에 적

용되고 있는데, topoisomerase I에 대한 효소 억제

제인 topotecan (TOPO)도 그 중 하나이다
5)

. 

Pediatric Oncology Group (POG)은 재발성 및 난

치성 소아 고형 종양 환아들에게 topotecan과 cy-

clophosphamide (CPM) 병합요법을 적용한 제 2단

계 임상 연구를 진행한 결과 횡문근육종, 신경모

세포종, 유잉육종, 골육종 등에서 부분 반응 이상

의 치료 효과가 있었다고 보고하였다
6)

. 또한 POG

는 재발성 및 난치성 소아 뇌종양 환아들을 대상

으로 하여 topotecan만을 적용한 제 2단계 임상 연

구 결과
7)

 상의세포종을 포함한 일부 종양에서 안

정 질환(stable disease)을 보이고 대부분 진행 질

환(progressive disease)을 보였다고 보고 하였으나, 

topotecan과 함께 cyclophosphamide나 cisplatin 등

의 병합 요법을 시행한 다른 연구들에서는 고위

험성 혹은 재발성 뇌종양 환아들에서 단기 생존

율이 향상되었다고 보고하였다
8,9)

. 이러한 연구 결

과들을 근거로 하여 다양한 소아 고형종양 치료

에 TOPO/CPM 구제 요법을 적용하였던 본원의 

임상 경험을 보고하고자 한다. 

대상 및 방법

2000년 1월부터 2009년 8월까지 고형 종양으로 

아주대학교 의료원 소아 청소년과에 입원하였던 

환아들 중 기존의 항암 치료 후 재발하거나 항암 

치료 진행 중 질병이 진행하였던 환아들 가운데 

TOPO/CPM 요법(topotecan 0.94 mg/m2/day for 4 

days, cyclophosphamide 250 mg/m
2
/day for 5 days; 

modified POG 9464 protocol)을 구제 요법으로 시

행 받았던 14명의 환아들을 대상으로 의무기록을 

분석하였다.

치료 반응에 대한 평가는 컴퓨터단층촬영(CT; 

computed tomography), 핵자기공명영상(MRI; mag-

netic Resonance Imaging), MIBG (iodine-131-meta- 

iodobenzylguanidine), 골스캔(Bone scan) 등과 같은 

영상 검사 및 임상 증상을 기준으로 수행되었으

며, 골수 전이가 있는 경우 골수 검사를 포함시켰

다. 적어도 4주 이상 종양의 증거가 없으면서 임

상 증상이 없는 경우에 완전 반응(complete res-

ponse: CR)으로 정의하였으며 측정 가능한 종양 

크기의 합이 처음보다 50% 이상으로 감소한 상태

가 4주 이상 지속되는 경우를 부분 반응(partial  

response: PR)으로, 측정 가능한 종양 크기의 합이 

처음보다 25∼50%로 감소한 상태가 4주 이상 지

속되는 경우를 미약 반응(minor response: MR)으

로, 측정 가능한 종양 크기의 합이 처음보다 25% 

미만으로 감소한 경우를 안정 질환(stable disease: 

SD)으로, 측정 가능한 종양 크기의 합이 처음보다 

25% 이상 증가하거나 새로운 병변이 생긴 경우를 

진행 질환(progressive disease: PD)으로 정의 하였

다6).

결      과

대상 환아 중 남아는 9명, 여아는 5명이었으며 

처음 진단 시 이들의 평균 나이는 5.3년(범위 1.3

∼14.6)이었다. 

신경모세포종이 7명으로 이들은 모두 진단 시 

전이를 동반한 제 4병기였으며 구제 요법 이전에 

항암치료, 수술적 절제, 자가 이식, 면역 치료 등10)

의 다양한 치료적 접근 방법에 의해 3명이 완전 

반응을 보였고, 2명이 부분 반응을 보였으며, 2명

은 진행 질환(PD)이었다. 횡문근육종이 2명으로 

이들도 제 4병기에 해당하였으며, 구제 요법 이전

에 1명은 완전 반응을 보였고 1명은 부분 반응을 

보였다. 수모세포종이 2명으로, 이들 중 1명은 진

단 시 표준 위험군이었으나 다른 1명은 뇌척수액

내 악성 세포 양성으로 고위험군이었으며, 수술 
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Diagnosis UPN Stage at diagnosis

Treatment modalities before salvage 

chemotherapy & their response

Methods Response

Neuroblastoma  1 IV C, SR, APBSCT, I CR

 2 IV C, SR, APBSCT, I CR

 3 IV C, SR, APBSCT, I CR

 4 IV C, SR, I PR

 5 IV C, SR, I PD

 6 IV C PD

 7 IV C, RTx, I PR

Rhabdomyosarcoma  8 IV C, SR, APBSCT, I CR

 9 IV SR, C, RTx PR

Medulloblastoma 10 Standard risk SR, C, RTx CR

11 High risk SR, RTx, C, APBSCT PD

Ependymoma 12 STR, M1 SR, C, RTx PD

Atypical teratoid/rhabdoid tumor 13 (Primarys site

 relapsed)

SR, C PD

Hepatoblastoma 14 IV C, SR, TACE PD

Abbreviations: UPN, unique patient number; STR, subtotal resection; C, chemotherapy; SR, surgical 

resection; APBSCT, autologous peripheral blood stem cell transplantaion; I, immune therapy; RTx, 

radiotherapy; TACE, transcatheter arterial chemoembolization; CR, complete remission; PR, partial remission; 

SD, stable disease; PD, progressive disease

Table 1. Patients Characteristics of Primary Tumor at Initial Diagnosis

후 추가적인 항암치료 및 방사선 치료를 받았으

나 다시 재발한 상태였다. 상의세포종이 1명으로 

구제 요법 이전에 원발 병소로 종양이 다시 발생

한 상태였다. 비정형 유기형/간상 종양(ATRT)이 

1명으로 수술 직후 재발하였으며, 이후 항암 치료

를 진행하여도 종양이 지속적으로 커져 2차 수술 

시행 받았으나 다시 종양이 생겼으며 점진적으로 

크기 증가를 보이는 상태였다. 간모세포종이 1명

으로 간 내 전이 병소가 새로 생기는 상태에서 구

제 요법을 시행 받았다(Table 1). 

대상자들은 총 47회, 약 3차(1∼6차)의 TOPO/ 

CPM 구제 요법을 시행 받았다. 1명이 2차 치료 

후 완전 반응(7%)을 보였으며 2명이 3차 치료 후

에, 1명이 4차 치료 후에 부분 반응(21%)을 보였

다. 그러므로 부분반응 이상의 반응을 보인 경우

는 4명(28%)으로 종양의 재발과 동반되어 나타난 

흉수로 인한 호흡곤란 및 복수로 인한 복통, 뼈 

통증, 배뇨 곤란도 함께 소실되었다. 1명이 3차 

구제 요법 후에 미약 반응(MR)을 보였고, 2명이 2

차 치료 후에 안정 질환 상태를 보였다. 7명의 환

아들(50%)은 아무런 치료 효과를 보이지 않았다

(Table 2). 

부분 반응(PR) 이상을 보였던 4명의 환아들 중 

완전 반응을 보였던 횡문근육종 환아 1명은 TOPO/ 

CPM 구제 요법 2회 시행 후 원발 부위 완전 절제 

수술 및 추가적인 항암 치료 받았으나 구제 요법 

종료 후 6개월 만에 재발하였고 구제 요법 시작

일로부터 24개월 만에 사망하였으며, 부분 반응을 

보인 신경모세포종 환아 3명 중 1명은 3차 시행 

후 부분 반응 확인되었고 최종 6차까지 시행 받

는 동안 부분 반응 유지 되었으나 TOPO/CPM 구

제 요법 종료 2개월 후 다시 재발하였고 구제 요

법 시작일로부터 12개월 만에 사망하였으며, 1명

은 TOPO/CPM 구제 요법 3회 시행 후 부분 반응 
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UPN

No of courses 

received & response Event after SC

No. Response

 1 3, 6 PR, PR PD

 2 3, 6 PR, PD PD

 3 4 PR PR (＜CR)

 4 2 SD SD

 5 4 PD PD

 6 3 PD PD

 7 4 PD PD

 8 2 CR Recurrence

 9 5 PD PD

10 3, 5 MR, PD CR→Recurrence

11 1 PD PD

12 2 SD SD

13 1 PD PD

14 2 PD PD

Abbreviations: Topo, topotecan; CPM, cycolpho-

sphamide; UPN, unique patient number; No, num-

ber; SC, salvage chemotherapy; CR, complete re-

mission; PR, partial remission; MR, minor res-

ponse; SD, stable disease; PD, progressive disease

Table 2. Response of Recurrent or Refractory So-

lid Tumor to TOPO/CPM Salvage Che-

motherapy

UPN
Max response to 

CPM/Topo

Response duration 

(months)
Outcome/Additional Tx

 1 PR 12 DOD/Chemo (irinotecan & vincritine)

 2 PR 26 DOD/Chemo (HD cisplatin & VP-16)

 3 PR   5+ AWD/Conditioning for allo-BMT

 4 SD  70+ AWD/unknown

 8 CR 24 DOD/SR (primaty site), chemo (ICE)

10 MR 13 DOD/Chemo (HD CPM, topotecan, VCR), auto-PBSCT

12 SD  58+ AWD/SRS, gamma knife surgery

Abbreviations: Topo, topotecan; CPM, cycolphosphamide; CR, complete remission; PR, partial remission; 

MR, minor response; SD, stable disease; DOD, died of disease; HD, high dose; AWD, alive with disease; 

BMT, bone marrow transplantation; SR, surgical resection; ICE, ifosfamide, cisplatin, etoposide; VCR, 

vincristine; PBSCT, peripheral blood stem cell transplantation; SRS, stereotaxic radiosurgery

Table 3. Temporal Response and Outcome of the Patients responding to TOPO/CPM Salvage Chemotherapy

확인 되었으나 6차 시행 직후 MIBG상 다발성 골

전이 보여 다른 항암 요법으로 치료 받았으나 반

응 보이지 않아 TOPO/CPM 구제 요법 시작일로

부터 26개월 만에 사망하였으며, 1명은 구제 요법 

이후 부분 반응이 지속되는 상태로 현재 완치를 

위한 고용량 항암 치료 위해 동종 조혈모세포 이

식을 앞두고 있다(Table 3). 중간 평가 상 일시적

으로 미약 반응을 보였던 환아도 고용량 항암 치

료 후 자가 골수 이식 치료 받았으나 전이 병변이 

커지면서 전신 상태 악화되어 사망하였다. 안정 

질환을 보인 환아들 중 1명은 타 병원으로 전원 

된 상태로 현재 생존이 확인되었으며, 다른 1명은 

정위적 방사선 치료 및 감마 나이프 수술 등을 추

가로 시행 받은 후 현재까지도 안정 질환 상태로 

생존해 있다(Table 3). 

시행된 총 47회의 TOPO/CPM 항암 구제 요법 

중 중증 중성구 감소증은 총 41회(87%)에서 관찰

되었다. 환아들은 항암 종료일로부터 평균 5일에 

심한 중성구 감소증(절대 중성구 수 ＜500/μL)을 

보였으며, 절대 중성구 수 500/μL 이상으로 회복

되기까지 평균 5일간 G-CSF (granulocyte-colony 

stimulating factor)를 몸무게(kilogram) 당 5 micro-

gram으로 투여 받았다(Table 4). 심한 중성구 감소

를 보이는 기간 동안 발열이 있었던 경우는 총 5

회(10%)였으며, 이 중 3회(6%)는 임상 증상을 동

반하지 않은 단순 발열이었으며, 1회는 말초 혈액 

배양 검사 상 S. epidermidis가 동정된 균혈증을 
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UPN

No. of courses resulted 

in severe neutropenia/ 

No. of received courses

Mean days 

(total days) of 

G-CSF 

administration

 1 3/6  5 (14)

 2 6/6  3 (19)

 3 4/4  8 (30)

 4 2/2  7 (13)

 5 4/4  5 (18)

 6 3/3  6 (19)

 7 3/4 1 (4)

 8 2/2 4 (8)

 9 3/5  3 (10)

10 5/5  2 (10)

11 1/1 7 (7)

12 2/2  6 (11)

13 1/1 6 (6)

14 2/2 1 (1)

Total 41/47 64/170

Mean 3 (3)   5 (121)

Abbreviations: G-CSF, granulocyte-colony stimula-

ting factor; ANC, absolute neutrophil count

Table 4. Severe Neutropenia (ANC ＜500/μL) & 

Mean Days of G-CSF Administration after 

Topo/CPM Salvage Chemotherapy

보였고, 1회는 항문 주위 염증이 심해지면서 전신 

상태가 악화되어 임상적으로 패혈증이 의심되는 

상태였으나 적절한 항생제 치료 및 G-CSF를 투여 

받고 회복되었다. 발열 지속 기간은 평균 4일(총 

20일)이었다. 

고      찰

Camptothecin으로부터 유도된 topotecan은 Top-

oisomerase I에 대한 효소 억제제이다. Topoiso-

merase I은 DNA 합성 과정에서 외가닥을 끊어서 

초회전 된 DNA를 풀어 DNA 복제가 가능하도록 

형태학전 변화를 일으킨다. Topotecan은 topoi-

somerase I과 공유결합을 형성하여 그 작용을 방

해하여11), 복제 분지(replication fork)가 제대로 진

행하지 못하여 충돌이 있게 되고 비가역적 DNA 

손상이 초래되어 세포사가 일어난다5). Cyclopho-

sphamide는 DNA 사슬 간 결합을 형성시키는 알

킬화 화합물로 항암 치료에 대한 실험실 및 생체 

실험에서 topoisomerase I 효소 억제제와 알킬화 

약물(alkylating agent)을 같이 투여하는 경우 상승

효과(synergic effect)가 있었다는 연구 보고들이 

있었다12,13). Coggins 등14)은 쥐를 이용한 실험에서 

알킬화 약물을 먼저 투여하고 이어서 topotecan을 

투여하는 병행요법에서 topoisomerase I 효소 억제 

작용이 더 크게 나타났다고 보고하였다. 그 기전

에 대해서는 먼저 투여된 알킬화 약물이 free 3’ 

phosphate group을 많이 형성시키고, 연이어 투여

된 topotecan이 효소 및 free 3’ phosphate group으

로 구성되어 있는 topoisomerase 부착 부위에 결합

하는 것으로 설명하고 있다5).

POG는 재발성 및 난치성 소아 고형 종양 환아

들에게 TOPO/CPM 구제 요법을 적용한 제 2단계 

임상 연구를 시행하였는데 cyclophosphamide를 250 

mg/m2/dose로 1회 투여한 후에 topotecan을 0.75 

mg/m
2
/dose로 투여하였다. 각각의 약제는 30분씩 

정주되었고, 하루 1회씩 5일간 투여되었다6). 횡문

근육종, 신경모세포종, 유잉육종, 골육종 환아들

이 부분 반응 이상을 보였으며, 앞에서 언급한 질

환 외에 간모세포종, 인후두암, 연조직육종 등에

서 혼합반응 및 안정질환을 보였으며, 완전 반응

이 2명(2%), 부분 반응이 23명(28%), 혼합반응 및 

안정질환이 23명(28%)이었다고 보고하였다. 또한 

topotecan 단독으로 항암 치료를 진행했던 이전의 

연구 결과와 비교했을 때, 항암 효과가 월등히 나

아졌다고 보고하였는데 topotecan만 투여 받았던 

37명의 신경모세포종 환아 중 부분 반응 이상을 

보인 환아는 2명(5%)이었으나 TOPO/ CPM 병합

투여 시엔 13명의 환아들 중 6명(46%)에서 부분 

반응 이상을 보였고 횡문근육종 환아들에게 topo-

tecan만 투여한 경우 아무도 부분 반응 이상을 보

이지 않았으나, TOPO/CPM을 투여한 경우엔 15명

의 환아들 중 10명(67%)이 부분 반응 이상을 보였

다. 유잉육종의 경우는 topotecan만 투여한 경우 

29명 중 2명(7%)에서, TOPO/CPM을 투여한 경우
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는 17명 중 6명(35%)에서 부분 반응 이상을 보였

고, 이중 2명이 완전 반응(12%)을 보였다
6)

. 이러한 

연구 결과를 바탕으로 Hunold 등5)이 재발성 및 

난치성 유잉육종 환아 54명을 대상으로 동일한 

TOPO/CPM 구제 요법을 적용한 결과, 부분 반응 

이상이 총 24명(44.4%)이었고 이중 완전 반응이 

19명(35%)이었다고 보고하여 POG 연구 결과보다 

더 좋은 치료 성적을 보여 주었다. 

저자들은 topotecan을 환자에게 적용할 때 드는 

비용 및 환자들에게 부과되는 경제적인 상황을 

감안하여 투여일 수를 줄이고자 POG에서 사용하

였던 방법인 5일간 투여된 총량을 4일로 나누어

서 하루에 0.94 mg/m2/dose로 4일간 투여하였고, 

cyclophosphamide은 그대로 5일간 투여하였으며, 

cyclophosphamide를 30분간 투여한 후 연이어 topo-

tecan을 30분간 투여하였다. 결과는 부분 반응 이

상이 4명(28%)으로, 횡문근육종 환아 1명(7%)에

서 완전 반응을 보였고 신경모세포종 환아 3명

(21%)에서 부분 반응을 보였다. 앞에서 언급한 

POG 연구에서는 유잉육종에서만 완전 반응이 있

었고, 횡문근육종에서는 부분반응이 67%나 되었

으나 완전 반응까지 이른 경우는 없었다. 그러나 

이 연구에서 1명의 횡문근육종 환아에서 완전 반

응을 확인할 수 있었다. 그러나 부분 반응 이상을 

보였던 환아 4명 중 3명에서 결국은 진행 질환이 

되었는데, 이는 TOPO/CPM 용법 이후에 관해 유

지를 위한 다른 추가적인 치료법이 필요하다는 

것을 시사한다. 본 연구에서 미약 반응은 수모세

포종 환아 1명에서 관찰되었고, 질환이 안정된 경

우는 신경모세포종 환아 1명과 상의세포종 환아 

1명에서 관찰되었다. 질환이 안정되었던 2명의 환

아는 현재 살아있으나, TOPO/CPM 요법을 시행 

받은 후에도 다른 항암요법을 추가 치료를 받았

기 때문에 구제 요법이 이들의 최종 생존에 기여

했는지 여부는 정확히 알 수 없다. 

Topotecan의 주된 약물 부작용은 골수억제, 오

심, 구토, 점막염 등으로 cyclophosphamide과 병용 

투여 시 이들 부작용이 보다 심화될 가능성이 있

다15). 본원에서 시행한 47회의 구제 요법 중, 심한 

오심이 1회에서 관찰되었으나 대체로 아무런 문

제없이 항암 치료가 진행되었다. 다만, 항암 종료

일로부터 평균 5일에 절대호중구수가 500/μL 미

만인 심한 중증 중성구 감소증이 있었고, 총 47회

의 구제 요법 중 41회(87%)에 걸쳐 관찰되었다. 

이 결과는, POG 제 2단계 임상 연구에서 총 307

회의 항암 요법 중 106회(53%)에서 중증 중성구 

감소증이 있었다는 보고와는 큰 차이를 보인다. 

이는 POG 연구에서는 중성구 수와 상관없이 항

암제 투여 종료 후 1일째부터 절대 중성구 수가 

1,500/μL가 되는 날까지 G-CSF를 투여하였기 때

문인 것으로 생각된다. Simon 등15)은 재발성 신경

모세포종 환아 40명을 세 그룹으로 나누어 topo-

tecan (schedule A; 1.0 mg/m
2
/day for 5 days, 30- 

minute-infusion, schedule B; 0.7 mg/m2/day for 7 

days, continuous infusion, schedule C; 1.0 mg/m2/ 

day for 7 days, continuous infusion)의 투여 방법 

및 용량만 달리한 topotecan/etoposide 구제 요법을 

적용한 결과, 반응을 평가할 수 있는 39명의 환아 

중 부분 반응 이상이 17명(47%)이었다고 보고하

여, topotecan이 포함된 다른 병합 요법도 구제 요

법으로 효과가 있음을 보여 주었다. 이 연구에서 

세 그룹 간에 중성구 감소가 나타났던 빈도수의 

차이는 보이지 않았으나 중성구 감소 지속 기간 

및 중성구 감소에 의한 발열 빈도수는 schedule C 

투여 군에서 의미 있게 높았다고 보고하였다. 이

는 1일 투여량이나 투여 방법보다는 1회 항암 요

법 기간 동안 투여된 topotecan 총량이 중성구 감

소 지속 기간 및 중성구 감소에 의한 발열 빈도수

와 관계된다는 것을 보여 준다. 이 결과에 의하여 

저자들은 topotecan을 0.94 mg/m2/dose로 4일간 투

여하였을 때의 중성구 감소와 관련한 빈도수, 지

속 기간, 발열 회수 결과는 0.75 mg/m2/dose로 5일

간 투여했을 경우에도 거의 동일한 결과를 얻었

을 것이라고 생각하여서 topotecan을 4일간 투여

하는 방법을 사용하였다. 

결론적으로, 본원에서 치료했던 14명의 환아들

의 의무기록을 분석해 본 결과 소아의 다양한 재

발성 및 난치성 고형 종양에서 치료 관련 사망 없
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이 TOPO/CPM 구제 요법을 시행할 수 있었고, 부

분 반응 이상의 반응을 유도할 수 있다는 것을 확

인하였다. 그러나 대부분 치료 효과가 유지되지 

않으므로 TOPO/CPM 병합 요법 이후에 관해를 

유지시켜 줄 수 있는 새로운 요법에 대한 연구가  

진행되어야 할 것으로 사료된다. 

요      약

목적: 소아 고형 종양의 치료 시 재발하거나 

치료에 반응하지 않고 진행하는 종양의 치료로 

Camptothecin 일종의 약제인 topotecan에 대한 임

상 시험들이 시도되고 있다. 이에 본원에서 TOPO/ 

CPM 구제 요법으로 시행 받았던 환아들의 치료 

경험을 살펴보고자 하였다. 

방법: 2000년 1월부터 2009년 8월까지 고형종

양으로 아주대학교 의료원 소아청소년과에 입원

했던 환아들 중, 기존의 항암치료 중 재발하거나 

질병이 진행하는 환자들을 TOPO/CPM 요법(topo-

tecan 0.94 mg/m
2
/day for 4 days, Cyclophospha-

mide 250 mg/m2/day for 5 days; modified POG 

9464 protocol)을 구제요법으로 시행 받았던 14명

의 환자들을 대상으로 의무 기록을 분석하였다. 

결과: 대상 환아 중 남아는 9명이고 여아는 5

명이었으며, 처음 진단 시 이들의 평균 나이는 

5.3년이었다. 신경모세포종이 7명, 횡문근육종이 

2명, 수모세포종이 2명, 상의세포종이 1명, 간아세

포종이 1명, 거대 비정형 기형/횡문양종이 1명이

었다. 이들은 평균적으로 3차의 TOPO/CPM 구제 

요법을 시행 받았다. 1명이 구제요법 2차 후 완전 

반응을 보였으며, 3명이 2∼3차 구제 요법 후 부

분 반응을 보여서 부분 반응 이상 보인 경우는 4

명으로 28%였다. 1명이 미약 반응을 보였고, 2명

이 안정 질환 상태를 보였다. 7명의 환아는 아무

런 치료 효과가 없었다(50%). 부분 반응 이상을 

보였던 4명의 환아 중 3명은 결국 원발 종양이 재

발하여 사망하였으며, 1명은 부분 반응이 지속되

는 상태로 완치를 위한 고용량 항암치료 위해 골

수 이식을 앞두고 있다. TOPO/CPM 구제 요법으

로 인한 합병증으로 사망한 경우는 없었다. 

결론: 소아의 다양한 재발성 및 난치성 고형종

양에서 치료 관련 사망 없이 TOPO/CPM 구제 요

법을 시행할 수 있었고, 부분 반응 이상의 치료 

효과를 기대할 수 있다는 것을 확인하였다. 그러

나 대부분 관해가 유지되지 않으므로 TOPO/CPM 

구제 요법 이후에 관해를 유지시킬 수 있는 추가

적인 항암 요법에 대한 연구가 진행되어야 할 것

으로 생각된다. 
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