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RESUMEN

Introduccion. La estenosis esofigica es la complicacién mds fre-
cuente tras la correccién de la atresia esofdgica (AE). El objetivo de
este estudio es el andlisis de los indices de estenosis de la anastomosis
(IEA: relacion entre los didmetros de los bolsones y de la estenosis en
el esofagograma posoperatorio) como predictores de la necesidad de
dilatacion esofégica.

Meétodos. Se disefia un estudio retrospectivo incluyendo los pacien-
tes con AE y anastomosis esofdgica en nuestro centro entre 2009-2017,
calculando los IEA del bolsén proximal (IEA-proximal) y distal (IEA-
distal) en el primer y segundo esofagograma posoperatorio, analizando
su correlacidn con el nimero de dilataciones esofdgicas que necesitaron.
Para el andlisis estadistico se ha empleado el test de correlacién de
Spearman y las curvas ROC.

Resultados. Se incluyeron 31 pacientes: 21 precisaron dilatacion
esofdgica (67%) y 11 de ellos (35%) 3 o més dilataciones. No se de-
mostré relacion estadisticamente significativa entre los IEA del primer
esofagograma con la necesidad de dilatacion esofdgica (p > 0,05). Se
observo una relacién entre el IEA-proximal (rho = 0,84, p < 0,05) y
el nimero de dilataciones en el segundo esofagograma. Ningtin pa-
ciente con ASI-proximal < 0,55 necesité dilatacion; los pacientes con
ASI-proximal entre 0,55-0,79 precisaron menos de 3 dilataciones y los
pacientes con ASI-proximal > 0,79 presentaron alto riesgo de necesitar
3 0 mds dilataciones.

Conclusién. Segiin los resultados de nuestro estudio, la medicién
de IEA en el segundo esofagograma constituye una herramienta ttil
para predecir el manejo posoperatorio en pacientes con AE, especial-
mente en la identificacién de aquellos con menor riesgo de someterse
a multiples dilataciones.
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MEASURING ESOPHAGEAL ANASTOMOTIC STRICTURE INDEX
AS A PREDICTOR OF DILATATION FOLLOWING ESOPHAGEAL
ATRESIA REPAIR SURGERY

ABSTRACT

Introduction. Anastomotic stricture is the most common complica-
tion following esophageal atresia (EA) surgical repair. The objective of
this study was to evaluate Anastomotic Stricture Index (ASI: relationship
between pouch and stricture diameters in the postoperative esophagram)
as a predictor of the need for esophageal dilatation.

Methods. A retrospective review of all patients undergoing EA re-
pair in our healthcare facility from 2009 to 2017 was designed. Proximal
pouch ASI (proximal ASI) and distal pouch ASI (distal ASI) in the first
and second postoperative esophagram were calculated, and correla-
tion with the number of esophageal dilatations required was studied.
For statistical analysis purposes, Spearman’s correlation test and ROC
curves were used.

Results. Of the 31 patients included, 21 (67.7%) required esopha-
geal dilatation, and 11 (35.5%) required 3 or more dilatations. The
relationship between ASIs in the first esophagram and the need for
esophageal dilatation was not statistically significant (p > 0.05). The
relationship between proximal ASI (RHO = 0.84, p < 0.05) and the
number of dilatations in the second esophagram was statistically signifi-
cant. None of the patients with < 0.55 proximal ASI required dilatation;
patients with 0.55-0.79 proximal ASI required less than 3 dilatations;
and patients with > 0.79 proximal ASI had a high risk of requiring 3
or more dilatations.

Conclusion. According to our study, measuring ASI in the second
esophagram proves useful in predicting EA patients’ postoperative ma-
nagement, especially when it comes to identifying patients with lower
risk of undergoing multiple dilatations.

Key Worbps: Esophageal atresia; Anastomotic stricture; Esophageal
dilatation; Stricture index; Esophagram.

INTRODUCCION

La atresia de es6fago (AE) con o sin fistula traqueo-eso-
fagica (FTE) asociada es una malformacion congénita que
ocurre en 1,25-4,55 de cada 10.000 nacidos vivos(2. La tasa
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de supervivencia global se ha incrementado, siendo del 90%
en centros especializados® y cercana al 100% si no existen
anomalias asociadas o bajo peso al nacimiento). A pesar de
las mejorias en el cuidado perioperatorio del paciente, las
complicaciones posoperatorias siguen suponiendo una fuen-
te de morbilidad que condicionan tanto la evolucion a corto
plazo como la calidad de vida a largo plazo de los pacientes.

La complicacién posoperatoria mds frecuente es la esteno-
sis de la anastomosis (EA), con una frecuencia del 32-80%“
segun la literatura actual, siendo necesario realizar dilataciones
esofdgicas para su tratamiento®©. Se han descrito varios fac-
tores de riesgo relacionados con la aparicion de EA79, pero
no existe una herramienta objetiva que nos ayude a predecir
qué pacientes desarrollardn una EA. En estudios recientes se
propone la medida del indice de estenosis de la anastomo-
sis®10 como predictor de EA. Estos indices miden la relacién
entre varios didmetros esofdgicos (didmetro de la estenosis
y didmetro del bolsén preestendtico) en diferentes imagenes
posoperatorias (esofagograma, endoscopia) con el objetivo de
predecir la necesidad de dilatacion esofdgica posoperatoria.

El objetivo de este estudio es el desarrollo y andlisis de
un indice basado en medidas realizadas en el esofagograma
posoperatorio y que ayude a determinar el riesgo de presentar
una EA.

METODOS

Se ha realizado un estudio retrospectivo incluyendo a to-
dos los pacientes con AE a los que se les realizé una anasto-
mosis esofdgica entre marzo de 2009 y septiembre de 2017 en
un centro terciario. Los criterios de exclusion fueron: ausencia
de imdgenes digitalizadas del esofagograma, éxitus temprano,
tiempo de seguimiento menor a 12 meses, complicaciones
que requirieron otra intervencion o la presencia de una fis-
tula en H. Se han recogido los siguientes datos: sexo, edad
gestacional y peso al nacimiento, tipo de atresia de eséfa-
go segun clasificacion de Gross, anomalias asociadas, edad
(dias) en el momento de la cirugia, esofagogramas de control,
complicaciones posoperatorias, EA, nimero de dilataciones,
supervivencia y tiempo de seguimiento.

La técnica quirdrgica consistid en la realizacion de una
toracotomia, localizacion y ligadura de la FTE (si existia)
y la anastomosis esofdgica con puntos sueltos. Se dejé una
sonda transanastomotica (STA) en todos los casos. Todos los
pacientes recibieron medicacion para el reflujo gastroesofagi-
co en el posoperatorio [inhibidores de la bomba de protones
(IBP) o antagonistas H2].

La herramienta principal utilizada en este estudio han sido
los esofagogramas posoperatorios. El “primer esofagograma”
es el realizado en los primeros dias posoperatorios para des-
cartar la dehiscencia de la anastomosis e iniciar la alimenta-
cién enteral (cuando el paciente estd extubado y es seguro
el traslado). Los siguientes esofagogramas se han realizado
durante el seguimiento para control de las complicaciones,
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didmetro del bolsén proximal (A) — didmetro de la estenosis (B)

TIEA- imal =
proxima didmetro del bolsén proximal (A)

4 B9 0 pixels

didmetro del bolsén distal (C) — didmetro de la estenosis (B)
diametro del bolsén distal (C)

IEA-distal =

Figura 1. Indices de estenosis. IEA: A) didmetro del bolsén superior,
B) didmetro de la estenosis, C) didmetro del bolsén inferior. En este
caso el [EA-proximal = 0,93 y el IEA-inferior = 0,91, reflejando una
gran estenosis.

principalmente de la EA. Durante los controles a medio y
largo plazo la indicacidn de realizacion del esofagograma se
ha establecido en funcién de la clinica del paciente (dificul-
tades para la alimentacion, regurgitaciones, vomitos, escasa
ganancia ponderal, etc.). Para este estudio se ha considerado
como el “segundo esofagograma” el primero realizado des-
pués de haber retirado la STA y tras un minimo de 7 dias de
nutricién enteral completa por boca.

Las EA fueron tratadas con dilatacién con balén de alta
presion bajo control mediante fluoroscopia o endoscopia.

INDICES DE ESTENOSIS DE LA ANASTOMOSIS (IEA)

Se han estudiado los esofagogramas realizados en el pos-
operatorio para obtener los IEA. Se han analizado dos indices:
la relacion entre el bolsén proximal y el didmetro de la este-
nosis en una proyeccion anteroposterior (IEA-proximal) y la
relacion entre el bolson distal y el didmetro de la estenosis
en una proyeccion anteroposterior (IEA-distal) (Fig. 1). Los
valores varian desde 0 a 1, siendo los valores mds bajos mds
cercanos a la normalidad del eséfago y aquellos mas préximos
al 1 indican una mayor severidad de la estenosis (Fig. 1).
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Tabla 1. Caracteristicas demograficas de los pacientes.
Sexo (masculino) 51,6%
Edad gestacional (mediana, rango) 38 semanas (29-40)
Peso al nacimiento (media = DS) 2,51 kg 0,77
Diagnéstico:
* AE tipo III n =27 (87,1%)
* AE tipo I n=4(12,9%)
Edad en la cirugfa (mediana, rango) 1 dia (0-103 dias)
Long gap (> 3 cuerpos vertebrales) n=2
Malformaciones asociadas
* Ninguna n=23
* Sindrome Down n=1
* VACTER n=2
» Malformaciones cardiacas n=>5

Los IEA se han realizado en el “primer esofagograma” y
en el “segundo esofagograma”. El cédlculo de los indices se
ha realizado por el mismo cirujano, buscando el maximo dié-
metro del bolsén proximal y distal y el didmetro mds estrecho
de la estenosis en la proyeccidn anteroposterior.

Los IEA se han relacionado con el nimero de dilataciones.
Se han creado grupos de riesgo en funcién de la necesidad
de dilatacion (segtn la definicion de las gufas clinicas de la
ESPGHAN/NASPGHAN(D): no dilatacién, bajo riesgo de
recurrencia de EA (1 o 2 dilataciones) y EA recurrente (3 o
mas dilataciones).

El andlisis estadistico se ha realizado con el programa
IBM SPSS Statistics Version 21 (IBM Corporation®). Para la
relacion entre los IEA y la necesidad de dilatacion o el nimero
de dilataciones se ha usado el coeficiente de correlacién de
Sperman. Las comparaciones se han realizado con la T de Stu-
dent. Se han calculado valores de corte de cada grupo de riesgo
utilizando curvas ROC (Receiver Operating Characteristic).
La significancia estadistica se ha determinado en p < 0,05.

RESULTADOS

Entre marzo de 2009 y septiembre de 2017 se diagnosti-
caron 43 pacientes de atresia de eséfago, cumpliendo criterios
de inclusion 31. La causa mds frecuente de exclusion fue la
muerte temprana (n = 6), seguida de la ausencia de imédge-
nes digitalizadas (n = 5) y complicaciones que requirieron
otra intervencion (n = 1). Las caracteristicas demogréficas
de los pacientes se muestran en la tabla I. La mediana de
seguimiento fue de 4,1 afios (rango de 1-8,6 afios). Como
complicaciones posoperatorias, en 7 pacientes (22,6%) se
registré una fuga de la anastomosis tratada con medidas con-
servadoras, y ningtin paciente presentd recurrencia de la FTE.
Todos los pacientes fueron dados de alta con tratamiento
antirreflujo (antagonistas H2 o inhibidores de la bomba de
protones) y en 6 pacientes fue necesaria la realizacién de una
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Tabla IL.

EA recurrente

No necesitan ~ Precisan -2 (>3

dilatacion dilataciones dilataciones)

(media + DE) (media + DE)  (media + DE)

IEA-distal 1 0,50 (£0,25) 0,46 (x0,12) 0,51 (x0,17)
[EA-proximal 1 0,63 (£0,14) 0,67 (£0,09) 0,70 (+0,16)
IEA-distal 2 0,00 (x0,20) 0,61 (x0,13) 0,77 (x0,10)
IEA-proximal 2 0,51 (£0,20) 0,76 (£0,10) 0,88 (+0,05)

[EA proximal y distal en el “primer esofagograma” (IEA-distal 1 e IEA-
proximal 1) e IE proximal y distal en el “segundo esofagograma” (IEA-
distal 2 e IEA-proximal 2).

Tabla III.

Niimero de dilataciones
necesitadas

Necesidad de alguna
dilatacion

IEA-distal 1
IE-proximal 1

rho =-0,07,p=0,71  rho =-0,06, p=0,77
tho=0,16,p=0,39  tho=0,21,p=0,27
Correlacion entre los IE 'y la necesidad de dilatacion y el niimero de dila-

taciones (test Sperman, rho) en el “primer esofagograma”. rho > 0,7 se
considera como alta correlacion.

cirugia antirreflujo (funduplicatura tipo Nissen) por fracaso
del tratamiento médico.

El “primer esofagograma” fue realizado antes de los 10
primeros dias posoperatorios en el 78,6% de los pacientes
con una mediana de § dfas. El “segundo esofagograma” fue
realizado en los primeros 60 dias posoperatorios en el 77,4%
de los pacientes, con una mediana de 35 dias.

En 21 pacientes (67,7%) se diagnostic6 una EA que requi-
116 al menos una dilatacion esofégica. De estos, 11 (35,5%)
presentaron una EA recurrente, precisando una mediana de
6 dilataciones esofdgicas (rango de 3-22 dilataciones). En
total, se han realizado 100 dilataciones en estos pacientes, sin
presentarse ninguna complicacion intraoperatoria. La mediana
de tiempo en realizar la primera dilatacién fue de 40 dias
(rango de 21-750 dias).

Los IEA se han calculado en el “primer esofagograma”
y en el “segundo esofagograma”. La media y la desviacion
estdndar se han calculado en cada grupo de riesgo de necesitar
dilatacién esofdgica, como se muestra en la tabla II.

Se han analizado los IEA en el “primer esofagograma”,
comparando los resultados de los IEA en el grupo de los
que no necesitan dilatacién con los que precisan entre 1-2
dilataciones, sin encontrar diferencias estadisticamente sig-
nificativas (p = 0,78); asimismo ocurre al comparar el primer
grupo con el grupo de EA (p = 0,33). No se ha encontrado
correlacion entre los IEA y la necesidad de dilatacién o el
ndmero de dilataciones (Tabla III).

Se han estudiado los IEA en el “segundo esofagograma”.
Se han encontrado diferencias estadisticamente significativas
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Tabla IV.
Necesidad Niimero
de alguna de dilataciones
dilatacion necesitadas

IEA-distal 2 tho=0,64,p=0,00 rho=0,74,p=0,00
[EA-proximal 2 rho=0,72,p=0,00 rho=0,84, p=0,00
Correlacion entre los IEA y la necesidad de dilatacion y el niimero de

dilataciones (test Sperman, rho) en el “segundo esofagograma”. Rho > 0,7
se considera como alta correlacion.

(p <0,001) entre los IEA y la necesidad o no de dilatacion.
También se ha encontrado una correlacidn positiva entre el
IEA-distal y el nimero de dilataciones, el IE-proximal y la
necesidad de dilataciones y el nimero de dilataciones que
precisan (Tabla IV).

El IEA-proximal en el “segundo esofagograma” ha sido
utilizado para predecir la necesidad de dilatacion esofdgica y
el nimero de dilataciones usando las curvas ROC. Para la ne-
cesidad de dilatacion esofdgica, los pacientes que presentaron
[EA-proximal < 0,55 (sensibilidad = 100%, especificidad =
60%) no precisaron ninguna dilatacién, mientras que todos los
pacientes con un IEA-proximal > 0,79 (sensibilidad = 66,7%,
especificidad = 100%) precisaron al menos una dilatacion y
presentan un alto riesgo de desarrollar una EA recurrente
(sensibilidad = 100%, especificidad = 85%) (Fig. 2).

El mismo estudio estadistico se ha realizado para el IEA-
distal. Ningun paciente necesit6 dilatacidn si el IEA-distal
> 0,39 (sensibilidad = 100%, especificad = 60%) y todos los
pacientes necesitaron al menos una dilatacion si IEA-distal
>(),72 (sensibilidad = 52%, especificidad = 100%). El mismo
valor de corte IEA-distal > 0,72 (sensibilidad = 82%, espe-
cificidad = 90%) fue obtenido como marcador de riesgo de
desarrollar una EA recurrente.

DISCUSION

Aunque la mortalidad de la AE ha descendido considera-
blemente en los tltimos afios, méds de la mitad de los pacientes
presentardn alguna complicacién posoperatoria. La compli-
cacion mas frecuente es la EA. En nuestra serie, un 67,7% de
los pacientes requirieron al menos una dilatacion esofégica,
estando dentro de los rangos del 32 al 80% de frecuencia que
describe la literatura actual“®. Se han descrito varios factores
de riesgo de desarrollar EA, como tensién en la anastomosis,
el reflujo gastroesofdgico, una amplia distancia entre los cabos
y la dehiscencia de la anastomosis3). Ademds, en recientes
publicaciones se ha incluido el uso de sonda transanastomética
como un nuevo factor de riesgo?. En la tltima version de
las guias de 1a AE de la ESPGHAN/NASPGHAN se incluyen
recomendaciones como el tratamiento con inhibidores de la
bomba de protones (IBP) y el manejo de las EAUD.

Uno de los grandes retos en el seguimiento a medio y
largo plazo es identificar aquellos pacientes que presentardn
una EA. Landish et al.® sugieren que la dilatacion del bolson
proximal es el mecanismo mds importante en la produccion
de sintomas: los alimentos quedarian retenidos por la EA
en el bolson dilatado, produciendo una clinica progresiva
de dificultad para la alimentacion, regurgitacion, aspiracion,
tos, impactacion alimentaria, etc. Pero estos sintomas no son
especificos y son similares a los producidos por otros cuadros
que también son comunes en los pacientes con AE, como el
reflujo gastroesofdgico, la incoordinacién succion-deglucion
o la traqueomalacia. El manejo més aceptado de la sospecha
de EA es realizar una prueba diagndstica (esofagograma o
endoscopia) cuando el paciente presenta sintomas y no de
rutina, para evitar un exceso de radiacion¥. En nuestro es-
tudio, en el 32% de los pacientes que mostraban alguno de
estos sintomas inespecificos, y en los que se indicé un eso-
fagograma, no se demostré EA y por tanto no precisaron de
dilatacién esofégica.

Curva ROC Curva ROC
1,0 1,0
0,8 1 0,8 4
__'g 06 - ZE 06
172} 172}
g 04 £ 041
12 12
Figura 2. Curva ROC para
0,2 4 0,2 4 IEA-proximal y necesidad
de dilatacion (derecha: AUC
=0,943, C195%: 0,87-1,00)
0.0 ‘ ‘ ‘ ‘ 0.0 ‘ ‘ ‘ ‘ y necesidad de > 3 dilatacio-
0,0 0,2 0,4 ) '0,6 0,8 1,0 0,0 0,2 0,4 ) .0,6 0,8 1,0 nes (izquierda: AUC=0,959,
Especificidad Especificidad CI 95%: 0,891-1,00).
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No precisa dilatacion
(S: 100%, E: 60%)

Se dilatan <3 veces
(S: 100%, E: 85%)

Todos precisan al menos
de una dilatacién
(S: 66,7%, E: 100%)

Riesgo de estenosis
recurrente
(S: 100%, E: 85%)

Figura 3. Resumen de la relacién del IEA-proximal en el “segundo esofagograma” con la necesidad de dilatacién esofdgica y el ndmero de dilataciones.

Hasta el momento no se dispone de una herramienta ob-
jetiva que identifique a los pacientes con mds riesgo de desa-
rrollar una EA o una EA recurrenteV. Con esta intencion, se
ha descrito la medicion de los IEA en varias publicaciones.
Tyoka et al.19 describen un indice basado en el bolsén distal,
no siendo el objetivo principal del estudio su validacién. Pa-
rolini et al.(® proponen un indice basado en medidas endos-
copicas (realizan una endoscopia de rutina durante el primer
mes posoperatorio) y clasifican a los pacientes segtin el riesgo
de desarrollar una EA. En este estudio los autores encuentran
que el primer esofagograma no se relaciona con la necesidad
de dilatacion posterior, y sugieren que la presencia de una
EA leve o moderada en el esofagograma durante la primera
semana posoperatoria puede ser un hallazgo normal debido al
edema que se produce secundario a la cicatrizacién y no una
complicacién como tal. Estos hallazgos son compatibles con
nuestros resultados, en los que no observamos que los IEA del
primer esofagograma se relacionen con la evolucién posterior.
En cambio, Sun et al.'» miden los IEA en el bolsén proximal
y distal en el primer esofagograma, utilizando la proyeccion
anteroposterior y lateral, y concluyen que el indice del bolson
inferior es buen predictor de EA y de EA recurrente. Landisch
et al.®” comparan indices similares, encontrando que el mejor
predictor es el IEA del bolsén proximal en el esofagograma
tardio, un resultado similar al encontrado en nuestro estudio.

Analizando nuestros resultados encontramos que, al igual
que en otros estudios, el IEA-proximal presenta mds correla-
cion con el riesgo de desarrollar una EA o una EA recurrente
(AUC = 0,94 y 0,96 respectivamente) que el IEA-distal (AUC
= 0,89 para EA y AUC = 0,90 para EA recurrente). En el
“segundo esofagograma” hemos observado que ningin pa-
ciente con un IEA-proximal < 0,55 necesitard una dilatacion
esofdgica; este valor de corte presenta una alta sensibilidad (S:
100%) para identificar a aquellos pacientes de buen pronds-
tico. Por otro lado, encontramos que todos los pacientes que
presenten un IEA-proximal > 0,79 (E: 100%) van a necesitar
como minimo una dilatacién esofdgica. Este mismo valor de
corte nos predice con alta sensibilidad (S: 100% y E: 85%) la
presencia de una EA recurrente. Por tltimo, aquellos pacientes

VOL. 33 N° 3, 2020

que presenten un IEA-proximal entre 0,55 y 0,79 tienen un
riesgo intermedio de presentar una EA: un 66% de los pacien-
tes (8 de 12 pacientes) que tuvieron este indice precisaron una
o dos dilataciones, pero ninguno desarrollé una EA recurrente
(Fig. 3). Por tanto, el [IEA-proximal en el esofagograma de
control nos puede ayudar a identificar a aquellos pacientes de
alto riesgo de desarrollar una EA recurrente y que precisardn
un control més estrecho.

Basdndonos en estos resultados, pensamos que esta he-
rramienta puede ser util en el seguimiento de los pacientes
con AE, no tanto para marcar una indicacién de dilatacion
esofégica, sino para establecer el tipo de seguimiento e in-
formar a los padres del prondstico del paciente en cuanto a
las EA. Asi, pacientes asintomdticos con un IEA-proximal
bajo podrian beneficiarse de un seguimiento més espaciado,
y en aquellos con sintomas parecidos a los de la EA deberian
descartarse otras causas como primera opcion. Los padres de
los pacientes con IEA-proximal de riesgo intermedio deben
de ser entrenados en la deteccién temprana de estos sintomas
para poder ser tratados lo antes posible. Por dltimo, aquellos
pacientes con IEA-proximal con riesgo de EA recurrente de-
ben de tener un seguimiento mas estrecho, con una mayor
vigilancia y tratamiento del reflujo gastroesofagico. Ademads,
el IEA-proximal puede ser considerado en el futuro como una
herramienta objetiva para comparar y validar distintas opcio-
nes terapéuticas en estos pacientes (el uso de corticoides y
mitomicina C, la realizacion de dilataciones tempranas, etc.).

Este estudio presenta como limitaciones que se ha reali-
zado de manera retrospectiva y que se han incluido pacientes
de un solo centro. Se necesitardn estudios multicéntricos y
prospectivos para confirmar estos resultados.

CONCLUSIONES

Segtin los resultados de nuestro estudio, encontramos una
correlacion entre el [IEA-proximal del “segundo esofagogra-
ma”y la presencia de EA, mostrandose como una herramienta
util y reproducible para la identificacion de pacientes con
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riesgo de necesitar dilataciones esofdgicas. Por otra parte,
no hemos encontrado correlacién entre los [EA del “primer
esofagograma” y el desarrollo de EA.
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