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RESUMEN

Objetivos. El objetivo de este estudio es analizar si los pacientes
intervenidos de atresia de eséfago (AE) se benefician de un programa
de seguimiento multidisciplinar, basado en las guias clinicas actuales,
implantado en nuestro centro.

Material y métodos. Estudio retrospectivo, observacional y anali-
tico incluyendo los pacientes intervenidos de AE entre 2012 y 2022. Se
analizaron los resultados de la implantacion en 2018 de un programa de
consultas conjuntas de gastroenterologia y cirugia pedidtrica aplicando
un protocolo basado en las nuevas guias ESPGHAN-NASPGHAN. Se
dividieron a los pacientes tratados antes y después de 2018 y se compara-
ron las variables cuantitativas: pérdidas de seguimiento, inicio y duracion
del tratamiento antirreflujo e inicio de nutricién enteral, y cualitativas:
prevalencia de reflujo gastroesfodgico, realizacion de cirugfa antirreflujo,
infecciones respiratorias, estenosis de la anastomosis, refistulizaciones,
disfagia, episodios de impactacidn, necesidad de gastrostomia y resul-
tados de las endoscopias.

Resultados. Se incluyeron 38 pacientes. Un 63,2% presentaron
reflujo gastroesofdgico. E1 97,4% tomaron tratamiento antirreflujo el pri-
mer aflo de vida que posteriormente se retiré en el 47,4%. El tiempo de
retirada se redujo una media de 24 meses tras la aplicacion del programa
(p<0,05). Se realizaron 4,6 veces mds pHmetrias tras la implantacién
del programa. El protocolo estandarizé la realizacién de endoscopias
en pacientes asintomdticos al cumplir 5 y 10 afios. Se realizaron 25
endoscopias con tomas de biopsia después de 2018, detectando altera-
ciones histoldgicas en un 28%. El niimero de pérdidas de seguimiento se
redujo de forma significativa tras la implantacién del protocolo (p<0,05).

Conclusiones. El seguimiento multidisciplinar digestivo-quirtrgico
de los pacientes con AE genera un impacto positivo en su evolucion.
La aplicacién de las guias facilita la optimizacion del tratamiento y el
diagndstico precoz de las complicaciones.
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IMPACT OF DIGESTIVE-SURGICAL CROSS-DISCIPLINARY
MANAGEMENT IN PATIENTS WITH ESOPHAGEAL ATRESIA

ABSTRACT

Objective. The objective of this study was to analyze whether pa-
tients undergoing esophageal atresia (EA) surgery benefit from a cross-
disciplinary follow-up program, based on current clinical guidelines,
implemented in our institution.

Materials and methods. An observational, analytical, retrospective
study of patients undergoing EA surgery from 2012 to 2022 was carried
out. The results of a joint pediatric surgery and gastroenterology consul-
tation program —which was implemented in 2018 and applies a protocol
based on the new ESPGHAN-NASPGHAN guidelines— were analyzed.
Patients were divided according to whether they had been treated be-
fore or after 2018. Quantitative variables —follow-up losses, anti-reflux
treatment initiation and duration, and enteral nutrition initiation— and
qualitative variables —prevalence of gastroesophageal reflux, anti-reflux
surgery, respiratory infections, anastomotic stenosis, re-fistulizations,
dysphagia, impaction episodes, need for gastrostomy, and endoscopic
results— were compared.

Results. 38 patients were included. 63.2% had gastroesophageal
reflux. 97.4% received anti-reflux treatment in the first year of life, with
treatment being subsequently discontinued in 47.4%. Discontinuation
time decreased by a mean of 24 months following program implementa-
tion (p<0.05). A 4.6-fold increase in the frequency of pH-metries was
noted following program implementation. The protocol standardized
endoscopies in asymptomatic patients when they turn 5 and 10 years old.
25 endoscopies with biopsy were carried out after 2018, with histological
disorders being detected in 28% of them. The number of follow-up losses
significantly decreased following protocol implementation (p<0.05).

Conclusions. Digestive-surgical cross-disciplinary follow-up of EA
patients has a positive impact on patient progression. Applying the guide-
lines helps optimize treatment and early diagnosis of complications.

Key Worbps: Esophageal atresia; Cross-disciplinary patient care team;
Advance care planning.

INTRODUCCION

La atresia de es6fago (AE) es una malformacion congénita
que ocurre en | de cada 2.500 a 4.500 recién nacidos vivos(.
La tasa de supervivencia postnatal se ha incrementado, siendo
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Recién nacido con AE tras
correccion quirdrgica

Valoracién en consulta conjunta en los
primeros 15 dfas desde el alta por
gastroenterologfa pedidtrica y cirugia pedidtrica

Tratamiento antirreflujo
1 afio IBP

Consultas conjuntas de seguimiento cada mes
durante los primeros 3 meses

!

Realizacién de pHmetria/
impedanciometria

Consultas conjuntas de seguimiento cada
3 meses durante el primer afio

{

Mantener una frecuencia de al menos
1 consulta conjunta anual durante el
seguimiento en ausencia de complicaciones

Continuar IBP y Retirar IBP

seguimiento

‘ Endoscopia + biopsias a los 5, 10 y 15 afios ‘

IBP: inhibidores de la bomba de protones.

Figura 1. Protocolo de seguimiento
de los pacientes con atresia de eséfago
utilizado en nuestro centro a partir de
2018 adaptado de las gufas ESPGHAN-
NASPGHAN 20160

superior al 90% en centros especializados®9. Sin embargo, la
morbilidad asociada a la alteracion anatémica del eséfago, la
afectacion de la via aérea y las complicaciones postquirtirgi-
cas estdn presentes en el seguimiento a largo plazo de estos
pacientes y generan un impacto en su calidad de vida.

La presencia de sintomas gastrointestinales y respiratorios
a largo plazo es muy frecuente (22-45% presentan reflujo
gastroesofagico y el 21-84% disfagia, un 8,7% presentan tos
persistente y el 4,3% infecciones respiratorias recurrentes)(-%
y se ha asociado con una peor percepcion de la calidad de vida
en estos pacientes®).

La falta de sistematizacion en cuanto al tratamiento y
seguimiento postoperatorio sigue siendo un problema durante
el periodo de crecimiento, asi como la ausencia de programas
de transicion al cumplir la edad adulta->9. En respuesta a esta
necesidad en noviembre de 2016 se publicaron las guias ESP-
GHAN-NASPGHAN tratando de consensuar y estandarizar el
tratamiento y seguimiento a largo plazo de los pacientes con
AE desde una perspectiva multidisciplinar-4.

El objetivo de este trabajo es analizar los resultados de la
aplicacion de un programa de seguimiento multidisciplinar y
estandarizado basado en las guias ESPGHAN-NASPGHAN
en un centro pedidtrico de tercer nivel y estudiar el impacto
a largo plazo en los pacientes con AE.

MATERIAL Y METODOS

Se realiz6 un estudio retrospectivo, observacional y
analitico incluyendo todos los pacientes intervenidos de AE
entre enero de 2012 y enero de 2022 en un centro terciario.
Los criterios de exclusion fueron: exitus temprano, tiempo
de seguimiento inferior a 6 meses o ausencia de datos de
seguimiento.
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Se analizaron las siguientes variables: sexo, fecha de na-
cimiento, tipo de atresia de es6fago segin la clasificacion
de Gross, anomalias asociadas, edad en el momento de la
cirugia, técnica quirdrgica, tiempo de seguimiento, pérdidas
de seguimiento, supervivencia, prevalencia de reflujo gastroes-
fodgico (RGE), inicio del tratamiento antirreflujo y duracion,
realizacion de pHmetrias con impedanciometria, realizacion
de cirugia antirreflujo, prevalencia de infecciones respirato-
rias con ingreso hospitalario, estenosis de la anastomosis,
refistulizaciones, disfagia, episodios de impactacidn, inicio
de nutricién enteral por sonda nasogéstrica (SNG), inicio de
tolerancia a liquidos y sélidos, necesidad de gastrostomia,
endoscopias realizadas, toma de biopsias y alteraciones ana-
tomopatoldgicas notificadas.

A partir de enero de 2018 el seguimiento y tratamiento
de los pacientes se realizd segtin las guias ESPGHAN-NAS-
PGHAN publicadas en 2016. Para ello, se implant6 un pro-
grama de actuacion en el hospital que establecid el manejo y
tratamiento conjunto del paciente intervenido de AE por parte
de la Unidad de Gastroenterologia Infantil y del Servicio de
Cirugia Pedidtrica. Para ofrecer un tratamiento multidisci-
plinar, los pacientes acudieron a un programa de consultas
conjuntas en las que estuvieron presentes los especialistas de
ambas dreas de forma simultanea, reduciendo asi el nimero
de consultas anuales que necesitaron durante el seguimiento.
El programa se explica en la figura 1.

Se compararon los datos relativos a la evolucion clinica,
tratamiento y seguimiento antes y después de la implantacion
del programa en 2018. Los datos se recogieron en tablas y
se utilizo el programa IBM SPSS Statistics Version 26 (IBM
Corporation®) para su tratamiento estadistico. Los datos des-
criptivos se expresaron en forma de frecuencias y medias. El
andlisis de las variables cuantitativas se realizé mediante la
prueba T de Student, se indicé el error estdndar de la media
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Tabla L.

Datos epidemiologicos y distribucion por grupos de estudio.

Antes de 2018 Después de 2018

Sexo

10 (45,5%) masculino
11 (54,5%) femenino

11 (68,8%) masculino
5 (31,2%) femenino

Técnica quirtdrgica:

— Toracotomia 21 (95,5%) 0

— Toracoscopia 1 (4,5%) 16 (100%)
Diagnostico:

— Tipo A 3 (13,6%) 3 (18,8%)
— Tipo C 19 (86,4%) 13 (81,3%)
Long gap (> 3 cuerpos vertebrales) 5 (22,7%) 6 (37,5%)
Malformaciones asociadas:

— Ninguna 11 (50%) 9 (56,3%)
— Cardiacas 6 (27,3%) 3 (18,8%)
— Otras 5(22,3%) 4 (25%)

(ES) y el intervalo de confianza (IC) de la diferencia. El and-
lisis de las variables cualitativas se realizé mediante la prueba
de Chi-cuadrado y se expresaron los resultados en forma de
valor numérico. Se considerd un p valor <0,05 como estadis-
ticamente significativo.

RESULTADOS

Entre enero de 2012 y octubre de 2022 se diagnosticaron
46 pacientes de AE. Se incluyeron 38 tras excluir los falleci-
mientos precoces por sindromes polimalformativos (n=5) y
los que completaron un seguimiento inferior a 6 meses (n=3).
Las caracteristicas demograficas se muestran en la tabla I.

De los 38 pacientes, 16 recibieron un manejo y segui-
miento estandarizado basado en el protocolo de la ESP-
GHAN-NASPGHAN (nacidos después de enero de 2018)
y 22 recibieron un manejo y seguimiento no estandarizado
dependiente del criterio de su cirujano responsable (nacidos
antes de enero de 2018).

La mediana de seguimiento fue de 57,5 meses (rango de
15-131 meses). Se produjeron 5 pérdidas de seguimiento en
el grupo de antes de la implantacién del programa (3 antes
del afio de vida) y 0 después de su implantacién. La reduccion
del nimero de pérdidas de seguimiento fue estadisticamente
significativa (p=0,03).

E197,4% de los pacientes tomaron tratamiento antirreflujo
durante el primer afio de vida (antagonistas H2 o inhibidores
de la bomba de protones). El tratamiento se inicid antes del
alta de la Unidad de Cuidados Neonatales. Tras la implanta-
cién del programa la media de dias transcurridos hasta el inicio
del tratamiento se redujo de 16,8 (ES=3,34) a 8 (ES=1,89);
con una diferencia de 8,8 dias IC (0,93-16,66); (p=0,03).

Hasta 2014, el diagnéstico del RGE se realizé en funcién
de la sintomatologia y utilizando de forma complementaria
el trénsito gastroesofdgico. A partir de 2014, se comenzo a
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diagnosticar mediante pHmetria con impedanciometria, pero
sin estandarizar el momento de realizacion de la prueba hasta
que se produjo la implantacion del programa en 2018 que
establecid su realizacidn rutinaria al aflo de vida.

Se realizaron 4,6 veces mds pHmetrias e impedanciome-
trias tras la implantacion del programa. El 63,2% del total de
pacientes presentaban RGE. Un 68,2% en el grupo de antes
de la implantacién del programa y un 56,3% en el grupo de
después, sin diferencia significativa entre grupos a pesar del
uso de diferentes estrategias diagndsticas.

De entre los pacientes con RGE, un 25% estaban asinto-
maticos, un 45,8% referian sintomas digestivos y un 29,2%
extradigestivos. El 50% de los pacientes diagnosticados de
RGE present6 ademds una estenosis anastomética (EA). La
asociacion resultd estadisticamente significativa (p=0,02).

El tratamiento antirreflujo se retird a lo largo del segui-
miento en el 47,4% de los pacientes. El tiempo medio de
retirada se redujo 24 meses tras la implantacién del programa
IC (6,75-42,54); de 42,2 meses (ES=7,16) a 17,75 meses
(ES=2,85); (p=0,01).

Se intervinieron de cirugia antirreflujo de Nissen el
21,05% de los pacientes, sin diferencias estadisticamente
significativas entre grupos.

Tampoco se encontraron diferencias en la frecuencia de
pacientes con infecciones respiratorias que requirieron ingreso
hospitalario (47,4%), ni en el porcentaje de EA (68,4%), ni
en la tasa de refistulizacion (8,8%).

Un 50% de los pacientes refirieron disfagia, la frecuencia
con la que se notific6 fue mayor en el grupo de después de la
implantacidn del programa: 17/22 frente a 12/16, (p=0,009).
Sin embargo, no se objetivaron diferencias entre grupos en la
frecuencia de episodios de impactacion (27,8%).

Las frecuencias calculadas por grupos de las principales
complicaciones se recogen en la tabla II.

La media en el tiempo de inicio de nutricién enteral por
SNG fue de 14 dias en ambos grupos (ES=4,37 antes de la
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TablaIl.  Frecuencia de complicaciones en cada grupo de pacientes.
Complicaciones Antes de 2018 Después de 2018 P valor
RGE 63,6% 56,3% 0,64
EA 68,2% 68,8% 0,97
Disfagia 31,8% 75% 0,01
Impactaciones 25% 31,3% 0,68
Infecciones respiratorias con ingreso 50% 43,8% 0,70
Refistulizaciones 5% 14,3% 0,35

RGE: reflujo gastroesofdgico; EA: estenosis anastomdtica.

implantacion del programa; ES=3,56 después). El inicio de
la alimentacién oral fue mds precoz tras la implantacion del
programa tanto en forma de liquidos: 40,68 dias de media
(ES=14,45) frente a 20,25 dias (ES=4,02); (p=0,24), como
en solidos: 16 meses (ES=1,79) frente a 13 meses (ES=0,87);
(p=0,16).

Un 18,4% de los pacientes necesitaron gastrostomia para
alimentarse durante el seguimiento (4 antes de la implantacién
del programa y 3 después).

El programa estandarizd la realizacién de endoscopias en
pacientes asintomdticos al cumplir 5 y 10 afios. Dado que los
pacientes nacidos a partir de 2013 cumplieron 5 afios al im-
plantar el programa, el estudio de los resultados de las endos-
copias en esta serie es descriptivo (no hubo grupo control). Se
realizaron 25 endoscopias con toma de biopsia después de 2018
(16 pacientes), detectando alteraciones histoldgicas leves en un
28% de las muestras (25% de los pacientes). No se encontrd
ningun caso de displasia. Los tipos de alteraciones histoldgicas
se recogen en la tabla III. De los pacientes con alteracion his-
toldgica en las biopsias, un 25% no tenian sintomas de RGE,
un 50% tenian sintomas digestivos y un 25% extradigestivos.

DISCUSION

Los avances quirtrgicos y en los cuidados intensivos neo-
natales han permitido un incremento de la supervivencia de los
pacientes con anomalias congénitas como la AE planteando
nuevos retos en cuanto al seguimiento de los enfermos durante
su crecimiento y transicion a la vida adulta®69.

La necesidad de una consulta multidisciplinar responde a
las morbilidades mds frecuentes asociadas a la AE: sintomas
digestivos y respiratorios412).

Antes de la implantacién de este programa multidisci-
plinar, el manejo y tratamiento de los pacientes no estaba
estandarizado y dependia de la evolucion del nifio y del criterio
profesional de su médico responsable. Ademds, los pacientes
se desplazaban al hospital un mayor nimero de veces para
acudir a las revisiones de gastroenterologia pedidtrica por un
lado y de cirugfa pedidtrica por otro. La implantacién de un
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Tabla ITI.  Alteraciones histologicas en las biopsias
endoscépicas.
Resultado histologico Frecuencia
Esofagitis 3 (12%)
Gastritis 2 (8%)
Ectopia géstrica 2 (8%)
Total 7 (28%)

programa multidisciplinar ha permitido disminuir de forma
significativa las pérdidas de seguimiento.

Esto refleja la necesidad de estandarizar el manejo de los
pacientes con patologias que implican un seguimiento crénico
y avanzar en la realizacion de programas de transicion a la
vida adulta®10,

En nuestra serie se describe un porcentaje de RGE del
63,2%. Antes de 2014 la confirmacion del RGE estaba menos
estandarizada, y se realizaba en base a la sintomatologia y la
realizacion de un trdnsito gastroesofdgico con una sensibilidad
y especificidad menor. A pesar de esta limitacion, el porcentaje
de RGE antes y después de la estandarizacién de las pHmetr{as
con impedanciometrias es similar entre los grupos y superior
al descrito en la literatura previa (20-45%) 9. En nuestro
centro, un 25% de los pacientes diagnosticados de RGE eran
asintomadticos, lo que podria reflejar que la realizacion de
pruebas diagnésticas de forma protocolizada y el seguimiento
estrecho favorecen la deteccion del RGE en casos paucisinto-
maticos o incluso en pacientes asintométicos.

La implantacién del protocolo favoreci6 que los especia-
listas implicados en el seguimiento de los pacientes acordasen
las pautas de tratamiento y disminuy¢ el tiempo hasta el inicio
del tratamiento antirreflujo.

Este estudio confirma la asociacién del RGE con la EA
en nuestra serie, al igual que se describe en las gufas ESP-
GHAN-NASPGHAN y remarca la importancia de establecer
un tratamiento antirreflujo precoz de forma preventiva.

La estandarizacion de la pHmetria con impedanciometria
al afio de vida permite la retirada del tratamiento antirreflujo,
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evitando el sobretratamiento de los pacientes sin RGE y fa-
voreciendo el consenso clinico entre especialistas que puede
resultar complicado al no existir una correlacién entre los
sintomas y el RGE medido por pHmetria(-2.

Un 50% del global de pacientes de la serie referian disfa-
gia, de forma similar a la incidencia descrita en otros articulos
(20-80%)133811.12) Esta sintomatologia aument6 significa-
tivamente tras la implantacion del programa. Creemos que
puede deberse a que la edad de los pacientes es menor en el
grupo posterior a 2018 y por tanto la entrevista se dirige a los
cuidadores; mientras que, los pacientes mds mayores podrian
haberse acostumbrado a vivir con disfagia y no referirlo como
sintoma. Otra posibilidad, es que el seguimiento continuado
permita detectar mejor la disfagia. Se necesitarian mds estu-
dios para confirmar cualquiera de estas hipétesis.

Tras la implantacion del programa de seguimiento mul-
tidisciplinar, los pacientes iniciaron antes la tolerancia oral
tanto a liquidos como a sélidos. Esto podria deberse a una
adecuacion del tratamiento de forma mds precoz al acudir
regularmente a la consulta.

Se debe considerar que de forma simultdnea a la implan-
tacion del programa en 2018, se produjo la transicién del
abordaje por toracotomia a la reparacion toracoscépica de la
AE y esta podria estar en relacién con el inicio mds precoz
de la alimentacién oral®3. Si bien, es cierto que la literatura
actual solo hace referencia a un inicio més precoz de la tole-
rancia oral a liquidos, sin estudiar el efecto en la tolerancia a
solidos, ni explicar el aumento en la incidencia de disfagia.

Cada vez més estudios reflejan el impacto de la morbili-
dad respiratoria de los pacientes con AE y sus implicaciones
a largo plazo. En los metaandlisis de describe un 33,3% de
prevalencia de secuelas respiratorias a largo plazo®. La hipe-
rreactividad bronquial parece ser la afectacion mds frecuente
referida en hasta el 45% de los pacientes en edad adulta®>79.
También se describen alteraciones de las pruebas de funcién
pulmonar con patrones tanto restrictivos como obstructivos,
mayor frecuencia de asma y un incremento de las infeccio-
nes respiratorias con respecto a la poblacién general®7%. En
nuestra serie un 47,4% de los pacientes presentaron infeccio-
nes respiratorias que requirieron ingreso hospitalario. Este
porcentaje es alto con respecto a otras seriesV), aunque se
parece a los porcentajes descritos por Leujene et al.® con
un 31% de reingresos por causa respiratoria el primer afio
de vida, la mayoria por infeccion respiratoria, y los estudios
que arrojan un riesgo de neumonia entre el 27-43% entre los
2y 5 aiios de vida®!4.

Las ultimas gufas y consensos apoyan la realizacion de un
seguimiento endoscopico estandarizado en pacientes asinto-
méticos dada la alta prevalencia de esofagitis histoldgica, entre
el 12,4% y el 90% en funcién del estudio+>!2. En nuestro
estudio el procentaje de esofagitis es del 12%, aunque se en-
cuentran alteraciones histoldgicas en un 28% de los pacientes.
La toma de biopsias endoscdpicas parece ser importante en el
diagnéstico de la esofagitis, ya que puede haber una esofagi-
tis histoldgica sin hallazgos macroscépicos asociados?. En
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nuestra serie, no se objetivé ningtin caso de displasia, pero
el riesgo incrementado de Barret en estos pacientes (hasta 4
veces el de la poblacion general al alcanzar la edad adulta)
y el riesgo oncoldgico asociado, parecen apoyar la decision
de realizar endoscopias de seguimiento a los 5 y 10 afios, y
en el momento de realizar la transicién a la edad adulta®4.

Como limitaciones del estudio, cabe mencionar que el
cambio de técnica quirtrgica en 2018 puede actuar como
factor de confusion al comparar las complicaciones. Ademds,
el tiempo de seguimiento evaluado es mayor en el grupo de
antes de la implantacién del programa pudiendo distorsionar la
diferencia en los datos referidos a niimero de eventos durante
el periodo de seguimiento.

A pesar de estas limitaciones; el estudio refleja la impor-
tancia de estandarizar el tratamiento y seguimiento de los
pacientes con AE respondiendo a sus necesidades durante el
crecimiento y transicion a la vida adulta.

Segtin los resultados del estudio, la valoracién multidis-
ciplinar y conjunta por especialistas de gastroenterologia y
cirugia pedidtrica de los pacientes con AE durante su segui-
miento refuerza la toma de decisiones terapéuticas y favorece
la adecuacion del tratamiento en funcién del progreso del
paciente. El seguimiento de un programa que involucre a todos
los especialistas implicados en el tratamiento a largo plazo de
la AE puede disminuir las pérdidas de seguimiento y el uso
de tratamientos innecesarios.
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