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PALABRAS CLAVE Resumen

Manometria; Introduccidn y objetivos: La disfagia posfunduplicatura en la mayoria de los casos se resuelve
Desordenes de la sin intervencion terapéutica, sin embargo, en algunas ocasiones esta puede persistir en 5.3%
deglucion; de los nifios sometidos a este procedimiento. Dentro de los diagndsticos diferenciales, la obs-
Disfagia; truccion en el tracto de salida de la union esofagogastrica (OTSUEG) es un trastorno que se
Pediatria debe sospechar ante la persistencia de la disfagia. El objetivo de este estudio es describir las

caracteristicas clinicas, tratamiento y seguimiento de una serie de pacientes con diagnostico
de OTSUEG posfunduplicatura.

Material y métodos: Se llevd a cabo la revision de los expedientes clinicos con diagnodstico de
OTSUEG en un hospital de tercer nivel durante el periodo de septiembre 2015 a septiembre
2019. En todos ellos se reviso la manometria, sintomatologia, etiologia, tratamiento y el curso
clinico de la enfermedad.

Resultados: Del total de 213 manometrias esofagicas de alta resolucion realizadas, cuatro
pacientes cumplian con los criterios de OTSUEG posfunduplicatura. El sintoma principal fue
la disfagia, presentandose 15 dias posteriores al procedimiento. En todos los pacientes se rea-
lizaron dilataciones esofagicas, con pobre respuesta al tratamiento tras procedimiento. Los
sintomas relacionados con la condicion se resolvieron en el 75% de los pacientes de manera
espontanea.
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3700 Letra C, Insurgentes Cuicuilco, 04530, CDMX, México. Tel.: +52 5533321176.
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Introduccién y objetivos

Conclusion: El manejo de nifios con OTSUEG posfunduplicatura continda siendo un desafio, ya
que, si bien mas de la mitad de ellos resuelven sin intervencion alguna, an existen limitaciones
para definir un manejo optimo de este trastorno de la motilidad, dada la poca experiencia que
existe en la poblacion pediatrica.

© 2020 Asociacion Mexicana de Gastroenterologia. Publicado por Masson Doyma México S.A.
Este es un articulo Open Access bajo la licencia CC BY-NC-ND (http://creativecommons.org/
licenses/by-nc-nd/4.0/).

Esophagogastric junction outflow obstruction in the differential diagnosis of
post-fundoplication dysphagia in children

Abstract

Introduction and aims: Post-fundoplication dysphagia is resolved with no therapeutic interven-
tion in the majority of cases but it can persist in 5.3% of children that undergo the procedure.
Among the differential diagnoses, esophagogastric junction outflow obstruction (EGJOO) is a
disorder that should be suspected if there is a persistence of dysphagia. The aim of our study
was to describe the clinical characteristics, treatment, and follow-up in a case series of patients
diagnosed with post-fundoplication EGJOO.

Materials and methods: The clinical records of patients diagnosed with EGJOO at a tertiary
care hospital within the time frame of September 2015 to September 2019 were reviewed, with
respect to manometry, etiology, treatment, and clinical course of the disease.

Results: Of the 213 high-resolution esophageal manometries performed, 4 patients met the
criteria for post-fundoplication EGJOO. The primary symptom was dysphagia, presenting 15
days after the procedure. Esophageal dilations were carried out on all the patients but with no
improvement. Symptoms related to the condition resolved spontaneously in three of the four
patients.

Conclusion: The management of children with post-fundoplication EGJOO continues to be a
challenge. Even though more than half of the cases resolve with no intervention, optimum mana-
gement of the motility disorder is still limited, given the scant experience with the condition
in the pediatric population.

© 2020 Asociacion Mexicana de Gastroenterologia. Published by Masson Doyma México S.A. This
is an open access article under the CC BY-NC-ND license (http://creativecommons.org/licenses/
by-nc-nd/4.0/).

patron de peristalsis conservado, por lo que no cumple
con los criterios de acalasia®. Algunos autores la refie-
ren como una manifestacion temprana o incompleta de la

La disfagia es una complicacion frecuente en los pacien-
tes que son sometidos a funduplicatura y de acuerdo con
algunos autores se puede observar hasta en un 76% de
los casos, la cual normalmente se resuelve en las pri-
meras semanas poscirugia. La disfagia posterior a este
procedimiento se reporta en adultos a los dos anos en
un 7.5% de los casos y a los cinco afios en el 5%'. En el
paciente pediatrico, la persistencia de la disfagia severa
puede ocurrir en el 5.3% de los casos’. De acuerdo con
Sobrino-Cossio et al." la disfagia posfunduplicatura puede
deberse a una condicion preexistente no diagnosticada como
seria una motilidad esofagica poco efectiva, aperistalsis
esofagica, etcétera, o bien una alteracion estructural o fun-
cional como es la obstruccion al flujo del tracto de salida
de la union esofagogastrica (OTSUEG) bien descrita en la
actualidad.

La OTSUEG es un trastorno de la motilidad que se
presenta generalmente como consecuencia de una fundu-
plicatura y de acuerdo con la clasificacién de Chicago v3.0
(cc V3.0) se define como una presion de relajacion inte-
grada (Integrated Relaxation Pressure, IRP) elevada, con

acalasia*® y otros la han asociado a trastornos mecanicos
como esofagitis eosinofilica, hernia hiatal, estenosis, anillos
de Schatzki, tumores o alteraciones estructurales deriva-
dos de la funduplicatura, o cirugia bariatica, por lo que
estas posibilidades diagnosticas siempre deberan ser des-
cartadas antes de ser clasificadas como un problema de tipo
funcional’"°.

La presentacion clinica es variada y dependera de su
causa, siendo la disfagia el sintoma mas comin hasta en
el 57% de los casos®. El diagnostico se hace por manome-
tria de preferencia de alta resolucion. De igual manera los
estudios de imagen pueden ser de utilidad tales como el eso-
fagograma o bien otros como la endoscopia digestiva alta y
el ultrasonido transendoscopico’ 8.

Diferentes estudios informan que hasta el 52% de los
pacientes presentan una resolucion espontanea de los sin-
tomas sin necesidad de tratamiento especifico®.

Hasta la fecha no existen estudios que reporten la evo-
lucion y tratamiento en pacientes pediatricos con este
tipo de problema. El presente estudio tiene como objetivo
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describir las caracteristicas clinicas, manométricas, asi
como la posibilidad de tratamiento en estos nifos.

Material y métodos
Disefo

Se realizd un estudio retrospectivo y observacional. Se inclu-
yeron todos los pacientes que fueron referidos a la Unidad de
Fisiologia y Motilidad del departamento de Gastroenterolo-
gia y Nutricion Pediatrica del Instituto Nacional de Pediatria
(Ciudad de México, México). Los datos fueron obtenidos del
expediente clinico de los pacientes que fueron sometidos
a manometria esofagica de alta resolucion (MEAR) de sep-
tiembre del 2015 a septiembre 2019. A los pacientes que
cumplian con los criterios para el diagnostico de OTSUEG
de acuerdo con la calificacion de Chicago 3.0 se analizo:
a) etiologia b) endoscopia digestiva alta; c) esofagograma;
d) tratamiento; e) evolucion clinica de los sintomas. De igual
manera se obtuvo informacion demografica, asi como ana-
lisis de la sintomatologia asociada: disfagia, dolor toracico,
regurgitacion y reflujo gastroesofagico. Todos los pacientes
incluidos presentaron disfagia tras un mes o mas de haber
sido sometidos al procedimiento. Los pacientes con enfer-
medades neuromusculares fueron excluidos.

Procedimiento del estudio

En todos los nifos que se sometieron a MEAR, se utilizo
un catéter modelo Sandhill Scientific Inc. (Highland Ranch,
Colorado, Estados Unidos) de 4.2 mm con 36 sensores sepa-
rados por un intervalo de 1 cm, con la finalidad de identificar
las presiones topograficas del esdfago y de los esfinteres. En
todos los casos se indicd un ayuno de ocho horas, asi como la
suspension, durante los tres dias previos al procedimiento,
de todos aquellos medicamentos que pudieran influir en los
resultados del estudio. Después de calibrar el equipo y verifi-
car su correcto funcionamiento se coloco el catéter de MEAR
via transnasal con el paciente en posicion supina, la punta
distal se posicion6 observando la zona de alta presion en
el esfinter esofagico inferior (EEl) y se ajusté 2-3 cm por
encima del diafragma en los pacientes que fue posible esta
maniobra. Una vez corroborada una posiciéon adecuada, se
realizo la calibracion de los puntos de referencia durante un
minimo de 60 segundos y se procedid al registro de 10 tra-
gos de 5 mL de solucion salina a intervalos de 30 segundo.
El analisis y la interpretacion de los resultados se realizaron
de acuerdo con la CC V3.0. La OTSUEG se definié6 cuando
en el estudio de manometria de alta resolucion se encon-
tré una IRP por arriba de 15 mmHg con peristalsis esofagica
conservada, y que no cumpliera con los criterios de acalasia
de acuerdo con la clasificacion de Chicago.

Analisis estadistico

El procesamiento y analisis de los datos se realizé mediante
el programa SPSS version 22.0. Para el analisis univariado
se aplicaron pruebas de tendencia central, distribuciones
de frecuencias y medidas de dispersion. La distribucion de
frecuencias simples y sus porcentajes fueron aplicadas a

las variables cualitativas: sexo, sintomas esofagicos, sinto-
mas de reflujo, comorbilidades, tratamiento, resolucion de
sintomas, alteraciones en el esofagograma y endoscopia.
Para la variable cuantitativa: edad, se aplicaron pruebas
de tendencia central (media, mediana, moda) y medidas
de dispersion (desviacion estandar). Para la elaboracion de
graficos y tablas se utilizd el programa Excel® 2013 y pos-
teriormente la informacion se trasladé a Microsoft Word®
2013.

Consideraciones éticas

Los autores declaran que los procedimientos seguidos se
conformaron con las normas éticas del Comité de inves-
tigacion y ética del Instituto Nacional de Pediatria y de
acuerdo con la Declaracion de Helsinki. Esta investigacion
fue aprobada por el comité de estudios retrospectivos insti-
tucionales.

Resultados

De un total de 213 MEAR practicadas durante el periodo de
septiembre del 2015 a septiembre de 2019 en la Unidad de
Fisiologia y Motilidad Gastrointestinal del servicio de Gas-
troenterologia del Instituto Nacional de Pediatria, cuatro
cumplian con el diagnostico de OTSUEG CC V3.0 con una
IRP media de 24 (24.25 + 3.90 mmHg) (tabla 1) (fig. 1 A-D).
En ese tiempo, 143 funduplicaturas fueron realizadas por
el servicio de cirugia pediatrica. En tres de los pacientes
se realizo funduplicatura tipo Nissen y en el restante, fun-
duplicatura tipo Toupet. Todas las funduplicaturas fueron
realizadas mediante cirugia abierta.

Tres de los pacientes tenian antecedentes de neumopa-
tia cronica y sintomas de regurgitacion. Dada la persistencia
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Figura1 Manometria esofagica de los pacientes con obstruc-
cion en el tracto de salida de la union esofagogastrica (UEG).
Pacientes con historia de disfagia posfunduplicatura. La mano-
metria de alta resolucion fue consistente con obstruccion al
flujo del tracto de salida de la UEG. La presion de relajacion
media fue de 24 mmHg, la peristalsis fue normal en todos los
casos.
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Tabla 1 Hallazgos manométricos en nifios con obstruccion en el tracto de salida de la union esofagogastrica

Caso Edad (anos) IRP (mmHg) DCI (mmHg/cm/s) DL (seg) PR-EEI (mmHg)
1 11 22 3,246 10.9 27.4

2 13 31 512 8.6 32.2

3 6 22 2,568 8 21.4

4 5 22 40 12 33.5

DCI: Integral de contractilidad distal; DL: Latencia distal; IRP: Presion de relajacion integrada; PR-EEl: presion de reposo del esfinter

esofagico inferior.

de la sintomatologia respiratoria y digestiva fueron some-
tidos a funduplicatura. El cuarto paciente fue sometido
a funduplicatura durante correccion de hernia diafragma-
tica izquierda. El promedio de edad de diagndstico fue de
8 + 3.3 anos, de los cuales, tres fueron hombres.

Todos ellos presentaron disfagia posterior al procedi-
miento quirlrgico con una media de dos semanas (2 + 1.2
semanas). Por esta razon se les practico, como primera
prueba diagnostica, un esofagograma, encontrando en los
cuatro casos estenosis de la union esofagogastrica (UEG)
(fig. A-D 2). Posterior a esto fueron sometidos a endosco-
pia, encontrandose dificultad para el paso del endoscopio
en dos de los casos, en uno se encontro angulacion de la
UEG, en el otro la endoscopia se reporté como normal.

Figura 2
catura.
A) Caso 1, sobredistension de la luz esofagica al paso del
bario. La unidon esofagogastrica (UEG) se observa por debajo
del diafragma; B) Caso 2, estrechez de la de la UEG; C) Caso
3, el esofago sobredistiende discretamente en sus tres tercios,
con adelgazamiento de la union esofagogastrica; D) Caso 4, eso-
fago de calibre conservado en los dos primeros tercios, pero
con gran aumento de su calibre en el tercio distal, punta roma
e incluso con imagen redondeada, y reduccion de calibre en la
UEG, probable sobreeficiencia de la funduplicatura.

Esofagograma de los pacientes posterior a fundupli-

Tabla2 Tratamiento y respuesta de los pacientes con obs-
truccion en el tracto de salida de la union esofagogastrica
(OTSUEG)

Tratamiento N (%) Respuesta
N (%)

Sin tratamiento 3 (50) 3 (75)

Dilatacion endoscopica 4 (100) 0 (0)

Rehechura de funduplicatura 1(25) 0 (0)

Miotomia de Heller 1 (25) 0 (0)

Todos los pacientes fueron sometidos a dilatacion esofagica y
a uno de ellos también se le realizo miotomia de Heller mas
rehechura de funduplicatura.

Los principales sintomas referidos fueron disfagia, dolor
toracico y vomito. (fig. 3) El tratamiento inicial fue la dila-
tacion en los cuatro pacientes, en un caso con balén por
servicio de cirugia y via endoscopica (Savary-Miller) por
servicio de gastroenterologia y en los tres casos restantes
la dilatacion fue realizada exclusivamente con sonda de
Savary-Miller, en ninguno de ellos hubo mejoria al cabo de
seis meses del tratamiento. En el primer caso se realizaron
dos series de dilataciones y posteriormente plastia de la fun-
duplicatura con miotomia de Heller, sin obtenerse mejoria
alguna. En el segundo, tercer y cuarto paciente se realizaron
dos, una y cuatro series de dilataciones respectivamente.

Al persistir la disfagia se decidido manejo expectante con
procinéticos, vigilancia de peso y talla observandose mejo-
ria espontanea de los sintomas en tres de los pacientes. Sin
embargo, uno persistié sintomatico (tabla 2). La media de
respuesta favorable de la sintomatologia esofagica fue de 31
meses (media: 31 & 8.48 meses). La manometria se realizo
en promedio a los 19 meses (media: 19.45 + 20 meses) pos-
funduplicatura y, solo en el caso en el que se realizo plastia
de la funduplicatura, fue posible realizar una manometria de
control, evidenciando relajacion del EEI al afo de iniciada
las manifestaciones clinicas.

Discusioén

Desde su descripcion en 1956, la funduplicatura ha sido una
opcion terapéutica en el manejo del paciente con reflujo
refractario a tratamiento médico'. Dada su complejidad,
los efectos secundarios postoperatorios tales como la disfa-
gia, pueden representar un problema. La disfagia transitoria
ocurre en las primeras semanas hasta en el 76% de los casos
y en el paciente pediatrico la disfagia severa o recurrente
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Figura 3
esofagogastrica (OTSUEG).

puede ocurrir hasta en el 5.3% de los casos'?. En nuestro
centro encontramos que el 2.8% de los pacientes desarrolla-
ron disfagia posfunduplicatura, sin embargo, desconocemos
si todos los pacientes con dicha sintomatologia fueron envia-
dos a la unidad de motilidad para su valoracion. En nuestro
estudio, los sintomas se presentaron en las primeras dos
semanas tras el procedimiento, persistiendo por mas de cua-
tro semanas. En adultos, los estudios reportan que la disfagia
transitoria puede ocurrir hasta en las primeras seis semanas
tras el procedimiento y si esta se prolonga por encima de
este valor, hablamos de disfagia persistente'" ',

La OTSUEG es un diagnostico relativamente nuevo* y de
acuerdo con la calificacion de Chicago, este se define con
una IRP elevada y peristalsis esofagica conservada®'>>, En
la poblacion adulta, Wilshire et al.’? encontraron que hasta
el 64% de los pacientes con disfagia posfunduplicatura tenian
evidencia de OTSUEG demostrado manométricamente por
una elevacion en la IRP. Se conoce muy poco de esta pato-
logia en el paciente pediatrico y los estudios publicados se
limitan a poblacion adulta. Diferentes autores han repor-
tado una prevalencia de esta patologia que va del 3.3-14%,
cifras muy cercanas a las nuestras (2%)'¢'8.

Como se puede apreciar, en nuestro trabajo se iden-
tificaron cuatro pacientes con OTSUEG secundaria a
funduplicatura, diagnosticados por MEAR, en donde se
encontrd, como ya lo sefalamos anteriormente, una IRP ele-
vada (media: 24.25 4+ 3.90 mmHg). La media de edad fue de
ocho afos y una relacion hombre-mujer 3:1 a diferencia de
la poblacion adulta, en la que dos tercios de los pacientes
son mujeres'>"?,

Hasta donde nos fue posible encontrar, en la literatura se
informa que la manifestacion mas frecuente es la disfagia
(57-96%)%%°, asociada usualmente con causas obstructivas
(42%), como hernia hiatal, estenosis esofagica y cancer, asi
como antecedente de cirugia, encontrandose esta ultima en
la mitad de los pacientes con OTSUEG'®.

En nuestro estudio, 75% de los pacientes tenian histo-
ria de funduplicatura tipo Nissen, sin embargo, los estudios
previos no mencionan una asociacién entre el tipo de fun-
duplicatura realizado y la presencia de este trastorno de la
motilidad?%2".

Sintomas esofagicos asociados en los pacientes con diagnostico de obstruccion en el tracto de salida de la union

Todos los pacientes fueron sometidos a estudio de ima-
gen (esofagograma) y endoscopia digestiva alta en busqueda
de etiologia de la sintomatologia gastrointestinal, eviden-
ciandose en todos los casos estenosis de la UEG (una de
las endoscopias fue reportada como normal), por lo que el
manejo inicial en estos pacientes fue la dilatacién, sin obte-
nerse una respuesta favorable, ya que en todos los casos
persistio la disfagia. Las tasas de éxito que se reportan en la
literatura son muy variadas, Okeke et al.? encontraron una
respuesta favorable del 12% en tanto que en forma contras-
tante, Richter y Clayton reportan una respuesta hasta en el
67% de los casos tras la dilatacion con balon neumatico'".

El paciente sometido a plastia de la funduplicatura mas
miotomia de Heller tampoco presenté mejoria tras la inter-
vencion, caso contrario a lo reportado por Scherer et al.
quienes encontraron mejoria de la sintomatologia en el 75%
de los pacientes sometidos a plastia de la funduplicatura y
respuesta hasta en el 100%%? de los pacientes que son some-
tidos a miotomia de Heller. Recientemente se ha empleado
la miotomia endoscopica peroral (POEM) en los trastornos
de la motilidad esofagica, incluida la OTSUEG con tasas de
remision del 60%2>.

Por otro lado, se ha descrito que entre un 33-73% de
los pacientes pueden tener una resolucion de los sintomas
sin necesidad de ninglin tipo de intervencion®'>¢; si bien
en nuestros casos, se intentaron diferentes procedimien-
tos, en ninguno de ellos se observo mejoria alguna tras seis
meses de seguimiento, por lo que se decidié no continuar
manejo endoscopico o quirlrgico, encontrando resolucion
espontanea de los sintomas en el 75% de los pacientes en un
promedio de 31 meses tras el diagnostico de OTESUEG.

Las limitaciones de nuestro estudio, es que hay pocos
casos y el tratamiento no fue homogeneizado ya que éste
dependio del médico tratante. Sin embargo, al existir pocos
datos en la literatura mundial consideramos importante
mostrar la experiencia de nuestro hospital.

Conclusion

La OTSUEG es un hallazgo manométrico poco descrito en la
poblacion pediatrica, y el cual debe ser sospechado en todo
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paciente que presente disfagia posfunduplicatura. El trata-
miento desafortunadamente continlia siendo un desafio, si
bien la mitad de éstos resuelven sin intervencion alguna,
aun existen importantes limitaciones para definir un manejo
optimo de este trastorno de la motilidad.
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