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Malformaciones ano-rectales: cambios en el manejo neonatal

en los ultimos 22 anos

A. RUBIO GRANDA, E. FERNANDEZ MORAN, M. ALVAREZ MERINO, L.J. SANCHEZ PULIDO, V. ALVAREZ MUNOZ,

G. SOLIS SANCHEZ

Servicios de Neonatologia y Cirugia Pedidtrica. Hospital Universitario Central de Asturias. Oviedo.

RESUMEN

Introduccién y objetivos. Una inspeccién perineal alte-
rada o el retraso en la expulsiéon meconial debe hacernos
sospechar una malformacion anorrectal. El objetivo de este
estudio es conocer la incidencia de estas malformaciones,
asi como el estudio de las caracteristicas obstétricas y neo-
natales, diagndsticas y terapéuticas de estos pacientes, y sus
complicaciones en los tltimos 22 afios.

Material y método. Estudio descriptivo y retrospectivo
incluyendo pacientes con diagndstico en periodo neonatal
de malformaciones anorrectales, excluyendo enfermedad de
Hirschsprung, entre 2000-2021. Se establecieron dos perio-
dos temporales para ver posibles cambios (2000-2010 versus
2011-2021).

Resultados. 27 pacientes, 92,6% varones. Incidencia de
1 caso por cada 5.895 recién nacidos en nuestra region. El
88,9% fueron intervenidos con una mediana de edad de 2
dias, precisando ingreso todos ellos durante una mediana
de 15 dias. El 95,8% recibi antibioterapia (mediana de 6
dias), siendo la pauta més utilizada la asociacion ampicili-
na, gentamicina y clindamicina; el 25% precisé ventilacién
mecdnica invasiva (mediana de 1 dia) y el 25% sedoa-
nalgesia, tras la intervencién; y 17 pacientes precisaron
nutricién parenteral (media de 7,6 dias). E1 16,7% presentd
complicaciones a corto plazo (75% infecciosas). A medio-
largo plazo, el 37,5% precisé reintervencion. No hemos
encontrado diferencias significativas en las caracteristicas

clinicas ni diagnésticas entre los dos periodos temporales
analizados.

Conclusiones. Las malformaciones anorrectales son una
causa relativamente frecuente de obstruccion intestinal en
periodo neonatal que requiere un tratamiento multidiscipli-
nar. En los tltimos 22 afios no hemos encontrado diferencias
en cuanto a su incidencia ni en su manejo y resultado.

Palabras clave: Cirugia; Malformaciones anorrectales;
Neonato; Obstruccion intestinal.

ABSTRACT

Introduction and objectives. An altered perineal inspec-
tion or the delay in meconium expulsion should lead us to
suspect an anorectal malformation. This study has aimed
to know the incidence of these malformations and to study
the obstetric and neonatal, diagnostic and therapeutic char-
acteristics of these patients, and their complications in the
last 22 years.

Material and methods. A descriptive and retrospective
study including patients having a diagnosis in the neonatal
period of anorectal malformations, excluding Hirschsprung’s
disease, between 2000-2021. Two time periods were estab-
lished to see possible changes (2000-2010 versus 2011-2021).

Results. 27 patients, 92.6% males, there being an inci-
dence of one case per 5,895 newborns in our region. 88.9%
underwent surgery with a median age of 2 days, admission
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being required for a median of 15 days. 95.8% received anti-
biotic therapy (median of 6 days), the regimen used most
being the association of ampicillin, gentamicin and clinda-
mycin; 25% required invasive mechanical ventilation (medi-
an of 1 day) and 25% sedated analgesia after the intervention.
17 patients required parenteral nutrition (mean 7.6 days).
16.7% had short-term complications (75% infectious). In the
medium to long term, 37.5% required reoperation. We did
not find any significant differences in the clinical or diagnos-
tic characteristics between the two time periods analyzed.

Conclusions. Anorectal malformations are a relatively
frequent cause of intestinal obstruction in the neonatal peri-
od that requires multidisciplinary treatment. We have not
found differences in terms of its incidence or in its manage-
ment and outcome regarding the last 22 years.

Key words: Surgery; Anorectal malformations; Newborn;
Intestinal obstruction.

INTRODUCCION

La obstruccién intestinal congénita se caracteriza por
la presencia, en las primeras horas de vida, de vémitos,
distension abdominal y retraso de la expulsién del tapn
meconial®. Es una entidad con una incidencia de hasta 1 de
cada 2000 recién nacidos (RN) vivos®, siendo las atresias y
estenosis intestinales su causa mas frecuente®.

La formacién embrionaria del intestino es un proceso
complejo que se inicia en la cuarta semana de gestacion
con la divisién de tubo digestivo en 3 partes y termina en
la duodécima semana con el fin de la organogénesis®. En
este proceso, se encuentran implicados diversos genes que
regulan las vias de transduccién de sefiales e interacciones
intercelulares®. La presencia de una alteracién en cualquier
punto del desarrollo embriolégico puede condicionar la pre-
sencia de malformaciones.

Las malformaciones anorrectales (MAR) suponen en
torno al 41% de todas las obstrucciones intestinales, consti-
tuyendo su causa mas frecuente(. Presentan una incidencia
de 1 caso por cada 4.000-5.000 RN vivos, siendo esta ligera-
mente superior en varones®. La inspeccién anal o el retraso
en la eliminacién del primer meconio suelen ser su forma
de presentacién. El tratamiento es quirtdrgico en la mayoria
de los casos, con o sin colostomia de descarga, precisando
paralelamente un soporte médico neonatal importante®.

El objetivo de esta revision es el estudio de la incidencia
de malformaciones anorrectales de diagndstico neonatal,
excluyendo enfermedad de Hirschsprung, en el Principado
de Asturias durante los tltimos 20 afios, asi como el estudio
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de las caracteristicas obstétricas y neonatales de los pacientes,
descripcion del proceso diagnéstico y terapéutico llevado a
cabo, y de las complicaciones presentes a corto y largo plazo.

MATERIAL Y METODO

Estudio retrospectivo y observacional a partir de la
revision de historias clinicas de pacientes con diagndstico
de malformaciones anorrectales, excluyendo enfermedad
de Hirschsprung, que precisasen ingreso en el Servicio de
Neonatologia del Hospital Universitario Central de Asturias
entre el 1 de enero de 2000 y el 31 de diciembre de 2021.

Se establecieron dos periodos de estudio de 11 afios con
el fin de valorar cambios en sus caracteristicas clinicas, diag-
nosticas o terapéuticas: el primero, comprendido entre el 1
de enero de 2000 y el 31 de enero de 2010 y el segundo entre
el 1 de enero de 2011 y el 31 de diciembre de 2021.

Las variables recogidas fueron: fecha de nacimiento, sexo,
edad gestacional, peso al nacimiento, tipo de gestacién, fecha
de diagndstico, tipo de malformacién, tratamiento realizado,
cuidados postoperatorios, secuelas a corto y largo plazo.

Para el calculo de la incidencia, se tuvieron en cuenta solo
los pacientes nacidos en el Principado de Asturias, excluyén-
dose los procedentes de otras Comunidades Auténomas. Se
obtuvieron los datos de natalidad del Principado de Asturias a
partir de los publicados por el Instituto Nacional de Estadistica.

Al realizarse un estudio retrospectivo, basado en la
revision de historias clinica, no se solicité consentimiento
informado a los pacientes, pero si el permiso del Comité de
Etica de Investigacion (Cod CEIm PA 2021-561).

El anélisis estadistico se realiz6 mediante el programa de
andlisis de datos SPSS 21.0. Para la descripcién de la mues-
tra se utilizaron frecuencias y proporciones para variables
cualitativas. Para las variables cuantitativas se calcularon
medianas y rangos intercuartilicos (RIC) y medias e inter-
valos de confianza (IC), segtn el tipo de distribucion de las
variables. Para el contraste de hipétesis se utiliz6 la prueba
Chi-cuadrado y exacto de Fisher para variables cuantitativas,
U de Mann Whitney para variables cualitativas y el test de
Spearman para las correlaciones.

RESULTADOS

Durante el periodo a estudio se registraron un total de
27 pacientes con diagnéstico de MAR en el periodo neona-
tal, procediendo dos casos de otra Comunidad Auténoma
(Castilla y Ledn).
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Figura 1. Nimero de casos e incidencia en el Principado de Asturias.

TABLAIL.  CARACTERISTICAS OBSTETRICAS Y NEONATALES. TABLA II. TiPOS DE MALFORMACIONES ANORRECTALES.
Edad gestacional al nacimiento (semanas) N %

- Mediana 39 - S

- Rango intercuartilico 36-40 Atresia anal 13 48,1%
Peso al nacimiento (gramos) Imperforacién anal 5 18,5%

- Media 3.020 Fistula perianal 3 11,1%

- Intervalo de confianza 95% 2.390-3.480 .

Atresia anorrectal 2 7 4%

Pr?mﬁ?rgizd(o/o) 7(25,9) Malformacién esfinter anal 1 3,7%
Diagnéstico prenatal Estenosis anal 1 3,7%

- Numero (%) 5(16,7) Fistula vestibular 1 3,7%
Tipo de parto (nimero y %) Agenesia de recto 1 3,7%

- Eutdcico 17 (63)

- Distécico 4 (14,8)

- Cesérea 5(18,5)

- Desconocido 1(3,3)

La incidencia calculada fue de un caso por cada 5895
recién nacidos vivos (RNV) en el Principado de Asturias.
En la figura 1 se muestra el nimero de casos por afio y la
evolucion de la incidencia en el Principado de Asturias.

En funcién del sexo, se observa un claro predominio
en varones (92,6% de nuestra muestra), con una incidencia
en el Principado de Asturias de 1 caso por cada 3351 RNV
varones, frente a 1 caso por cada 36299 RNV mujeres.

Las caracteristicas obstétrico-neonatales de los pacientes
se incluyen en la tabla I. E1 29,6% presentaron otras malfor-
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maciones asociadas siendo las mas frecuentes las genitou-
rinarias (62,5%), y describiéndose un caso de sindrome de
Down y una asociacion VACTERL.

El diagnéstico de confirmacion de la malformacién se
produjo en una mediana de 0 dias tras el nacimiento (RIC
0-1), siendo las malformaciones y su frecuencia las que se
observan en la tabla II.

Se intervinieron quirtirgicamente el 83,9% de los pacien-
tes, no requiriendo cirugia 3: una estenosis anal resuelta
con dilataciones, una malformacién de esfinter anal que no
precisé correccién quirdrgica y una atresia anal por éxitus
previo secundario a otras malformaciones asociadas.
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TABLA III. INTERVENCION REALIZADA EN FUNCION DEL TIPO DE MALFORMACION

Colostomia cabos separados PSARP Estimulacion anal
Tipo de malformacion N (%) N (%) N (%)
Atresia anal 5(41,7) 7 (58,3) 0(0)
Imperforacién anal 4 (80) 01(0) 1(20)
Fistula perianal 01(0) 3(100) 0(0)
Atresia anorrectal 1 (50) 1 (50) 0(0)
Fistula vestibular 1 (100) 01(0) 0 (0)
Agenesia de recto 0(0) 1 (100) 0(0)

PSARP: anorrectoplastia sagital posterior

En el momento de la cirugfa presentaban una mediana de
edad de 2 dias (RIC 1-2,7). El tipo de intervencién llevado a
cabo en funcién de la malformacion se muestra en la tabla II1.

En cuanto a los cuidados postoperatorios, el 100% de
los pacientes intervenidos precisé ingreso en la Unidad de
Cuidados Intensivos Neonatales, durante una mediana de
15 dias (RIC 11-24). De estos, el 95,8% precisé tratamiento
antibidtico, durante una mediana de 6 dias (RIC 5-9), sien-
do la pauta antibidtica més utilizada la triple terapia con
ampicilina, gentamicina y clindamicina (66,7%). E1 25% pre-
cisaron ventilaciéon mecanica invasiva (VMI) tras la salida
del quiréfano durante una mediana de un dia (RIC 0-3,5),
no encontrando asociacién ni con el tipo de intervencién
(p=0,591) ni con la prematuridad (p=0,29). El 25% preci-
saron sedoanalgesia, durante una mediana 2,5 dfas (RIC
1-6,5), encontrando asociacion estadistica entre este hecho
y la necesidad de VMI (p=0,011).

La introduccion de la nutricién enteral se produjo tras
una mediana de 4,5 dias (RIC 4-8) tras el nacimiento y de 3
dias (RIC 2-5) tras la intervencion quirtrgica. EI1 70,8% de los
pacientes precisaron nutricién parenteral tras la intervencion
durante una mediana de 5 dias (RIC 3,5-11,50).

El1 16,7% de los pacientes presentaron complicaciones
inmediatas de la cirugia, siendo el 75% infecciosas.

Un paciente fue éxitus por complicaciones secundarias
a otras malformaciones.

El 37,5% precisaron una mediana de una reintervencién
(RIC 1-2) tras la cirugfa inicial, en todos los casos para cierre
de la colostomia y reconstruccion intestinal. E1 51,9% de los
pacientes presentaron historia posterior de estrefiimiento.
No se registrd ningtin caso de incontinencia fecal.

En la tabla IV se puede observar la comparativa entre
ambos periodos a estudio. Se observa una estabilidad en el
ndmero de casos con un ligero aumento de la incidencia. No
se observaron diferencias significativas en cuanto a las carac-
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teristicas obstétrico-neonatales de los pacientes. En cuanto a
la intervencion, durante el segundo periodo, se realizaron de
manera mas tardia, si bien el tipo de intervencion y el uso de
colostomias de descarga se mantuvo estable. En cuanto a los
cuidados postoperatorios, no se observaron diferencias, si
bien los pacientes comenzaron la nutricién enteral de manera
mas tardia durante el segundo periodo.

DISCUSION

Al revisar los 27 pacientes neonatales con malforma-
ciones anorrectales diagnosticados y/o tratados en nuestra
Unidad de Cuidados Intensivos Neonatales durante los tlti-
mos 22 anos, hemos constatado una incidencia estable a lo
largo del periodo a estudio, siendo ligeramente inferior a lo
descrito en otras series®. Se observa un claro predominio
masculino, con una incidencia 10 veces mayor que en muje-
res en el Principado de Asturias, al igual que lo descrito en
la literatura®. Esto podria explicarse por el desarrollo en
paralelo y en intimo contacto del tubo intestinal y el aparato
genitourinario masculino®.

Se considera que la etiologia de las MAR es multifacto-
rial, combinando factores ambientales y genéticos”. Si bien
hasta el momento no se ha encontrado ninguna mutaciéon
genética responsable de esta patologia®, se ha observado
asociacion frecuente con otro tipo de malformaciones, espe-
cialmente las genitourinarias (25-60% de todos los pacien-
tes)®59), tal y como se ve reflejado en nuestro estudio. Ante
un paciente con diagnéstico de una malformacion anorrectal
es obligatoria la exclusién, de la asociacion VACTERL por su
frecuente agrupacién y potencial gravedad®569. Por tanto,
se recomienda la realizacién de radiografias de columna
vertebral, ecografia vertebral, de extremidades, renal y pél-
vica, ecocardiografia y paso de sonda nasogastrica a todos



TABLA IV. COMPARATIVA ENTRE DECENIOS.

A. RUBIO GRANDAY COLS.

Periodo 2000-10

Periodo 2011-21

(n=14) (n= 13) p
Datos obstétricos-neonatales
Varones 14 (100) 11 (78,6) 0,222
Incidencia/1.000 RN 0,15 0,19 0,365
Prematuridad 5(35,7) 2(154) 0,385
Edad gestacional 38,5 (34,25-40) 39 (37,5-40) 0,402
Peso al nacimiento 3305 (1985-3502) 2920 (2530-3455) 0,375
Diagnéstico prenatal 3(21,4) 6 (46,2) 0,236
Diagnéstico y cirugia
Edad al diagnéstico 0(0-1) 0(0-1) 0,401
Edad en el momento de la cirugia 1(1-2) 2 (1-3) 0,041
Colostomia 4 (40) 4 (30,8) 0,222
Cuidados postoperatorios
Antibioterapia N (%) 11 (78,6) 12(92,3) 0,596
Duraciéon 8 (5-9) 5 (4,25-7,25) 0,151
VMI N (%) 2(14,3) 4(30,1) 0,385
Duraciéon 2(1-2) 0,5 (0-4) 0,533
Sedacién N (%) 3(21,4) 3(231) 1
Duracion 3(1-3) 2(1-2) 0,700
Nutricién parenteral N (%) 7 (53,8) 10 (71,4) 0,411
Duracién 10 (5-15) 4(2,5-7,5) 0,070
Duracion dieta absoluta 4(3,5-4,5) 8(4,5-8,5) 0,009
Duracion del ingreso 19,50 (9,25-39,75) 14 (11-19,5) 0,458
Complicaciones
A corto plazo 3214 1(7,7) 0,593
Estrefiimiento 5(38,5) 9(69,2) 0,267
Exitus 1 0(0) 0,560

Las variables cualitativas se expresan como niimero total (N) y porcentaje y las variables cuantitativas en medianas y rangos intercuartilicos.

N: niimero total; RN: recién nacido; VMI: ventilacién mecdnica invasiva. Nivel de significacion: p<0,05.

los pacientes con diagnéstico de malformacién anorrectal
en los primeros dias de vida®.

La realizacién de una ecografia vertebral es esencial ante
un diagndstico de MAR, puesto que la presencia de malfor-
maciones a nivel vertebral bajo se relaciona con el desarrollo
futuro de incontinencia fecal y urinaria®.

Los exhaustivos controles prenatales realizados en la
actualidad hacen que el diagnéstico intrattero de diferen-

tes malformaciones sea cada vez mas frecuente. En el caso
de las malformaciones anorrectales, la sospecha prenatal es
infrecuente, estimandose de en torno al 16%191, porcentaje
similar al descrito en nuestra muestra. Este escaso porcentaje
parece estar en relacion a la mayor dificultad para la visuali-
zacion de defectos anorrectales bajos, los mas frecuentes(,
pudiendo diagnosticarse mas del 90% de las malformaciones
intermedias o altas(™.
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El sintoma guia para el diagnéstico, ademas de la ausen-
cia de ano por visualizacién directa, es el retraso de la expul-
sién del meconio més alla de las primeras 24 horas de vida®.
El diagnoéstico suele ser mas precoz en varones al presentar
de manera mas frecuente obstrucciones intestinales com-
pletas con una clinica mas florida, consistente en vomitos y
distensién abdominal®12. En mujeres, la frecuente presencia
de fistulas rectovaginales, previene la obstruccién intestinal
completa siendo la clinica menos marcada y, por tanto, el
diagnéstico, mas tardio(?. En nuestra serie, no se vieron dife-
rencias en cuanto al momento del diagnéstico en funcion del
sexo, pues en todos los casos se realizo en el primer dia de
vida, no valorandose las horas exactas al diagndstico. Ade-
mds, tan solo se registraron dos casos en mujeres y en ningin
de ellos se describi¢ la presencia de fistula rectovaginal.

El tratamiento de eleccion es quirtirgico®4, aunque en
algunos casos la estimulacién y dilatacién anal puede ser sufi-
ciente®. Las técnicas mas utilizadas son las anorrectoplastia
sagital posterior primaria (PSARP), reservada para aquellos
pacientes en los que el recto se encuentra a menos de 1 cm de
la piel, y la colostomia de descarga con reconstruccién poste-
rior, utilizada en aquellos pacientes con presencia de meconio
en orina o con recto a més de 1 cm ®. Actualmente el abordaje
sagital posterior es la técnica quirdrgica de leccion, que precisa
dilataciones seriadas en el domicilio tras la cirugia(?.

En cuanto a los cuidados postoperatorios, la utilizacién
de antibioterapia profilactica es mandatoria antes de este
tipo de intervenciones(4. Duraciones superiores a 24 horas,
no parecen aportar ningtin beneficio en la prevencién de las
infecciones, aunque, al igual que ocurre en nuestra serie,
la duracién de la antibioterapia terapéutica suele presentar
medianas muy superiores(?.

La necesidad de soporte respiratorio durante las pri-
meras horas tras la intervencion en la mayor parte de los
pacientes hace necesario el ingreso de estos en unidades
de Cuidados Intensivos Neonatales(?. Ademas, todos los
pacientes deberan permanecer a dieta absoluta durante 2-5
dias con la necesidad secundaria de nutricién parenteral y
por tanto canalizacién de vias venosas centrales(4.

La principal complicacion a corto plazo de la interven-
cion sera la dehiscencia la herida quirtirgica y las infeccio-
nes, tanto locales como sistémicas®, principal complicacién
descrita en nuestra serie.

A largo plazo, estrefiimiento e incontinencia fecal son
las principales complicaciones. En nuestra serie, se observa
una alta prevalencia de estrefiimiento, aunque probablemen-
te infravalorada al tratarse de un estudio retrospectivo. El
estrefiimiento debe tratarse de manera proactiva e intensa
en estos pacientes para evitar complicaciones posteriores®.
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La principal limitacién del estudio es su caracter retros-
pectivo a partir de la revision de historias clinicas y la pér-
dida de seguimiento a lo largo del periodo a estudio de
algunos pacientes.
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