I = Jornal de Pediatria

¥ I/’_.- ", 0021-7557/00/76-03/227
=

Copyright @2000 by Sociedade Brasileira de Pediatria

ARTIGO ORIGINAL

Papel da manometria anorretal no diagnéstico diferencial
da constipacdo em criancas

Role of anorectal manometry in the differential diagnosis of chronic constipation in children

Elizete A.L. da-Costa-Pinto!, Joaquim M. Bustorff-Silva2, Erica Fukushima3

Resumo

Objetivos: 1. Avaliar a acurdcia da manometria anorretal na
identificagdo da constipagdo secunddria a disfungdo dos plexos
mioentéricos e 2. correlacionar caracteristicas clinicas com o diag-
ndstico etioldgico da constipagdo.

Métodos: O diagndstico etiolgico da constipagdo foi identifi-
cado retrospectivamente dos prontudrios de 57 pacientes que realiza-
ram manometria anorretal no Laboratdrio de Gastroenterologia Pe-
didtrica do Hospital de ClinicassylUNICAMP. O procedimento foi
realizado utilizando-se baldo tinico e sistema de perfusdo capilar
pneumo-hidraulico, em que a pressao transmitida a um poligrafo era
apresentada, por meio de software especifico, em mmHg. O exame
foi indicado para pacientes que, apds 6 a 23 meses de tratamento com
laxativos osmoticos e fibras alimentares (20 g/dia), mantiveram a
necessidade de clisteres evacuatdrios e/ou apresentaram recidiva de
impactacdo fecal. Regularizagdo do habito intestinal por pelo menos
24 meses de seguimento ou visualiza¢do de anormalidades morfol6-
gicas dos plexos mioentéricos em bidpsia retal foram considerados
como pontos de referéncia para diagnéstico definitivo.

Resultados: O reflexo inibitério retoesfincteriano foi identifi-
cado nos tragados manométricos de 44 dos 57 pacientes (77%). Os
13 pacientes nos quais o reflexo ndo foi desencadeado realizaram
bidpsia retal. O estudo histolégico dessas amostras, coradas pela
hematoxilina-eosina, identificou anormalidades dos plexos mioenté-
ricos em 10 pacientes. Um segundo estudo manométrico nos outros
trés pacientes identificou reflexo retoesfincteriano. Sensibilidade,
especificidade, valores preditivos positivo e negativo do estudo
manométrico foram, respectivamente, 1,00; 0,94; 0,77 e 1,00.

Conclusdo: Manometria anorretal é uma técnica de investiga-
¢do com pequena possibilidade de erro no diagnéstico diferencial
entre constipacdo funcional e secunddria a distirbios dos plexos
mioentéricos.
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Abstract

Objectives 1. To evaluate the role of anorectal manometry in
recognizing patients with histological abnormalities of the myenteric
plexus as the cause of chronic constipation. 2. To correlate clinical
features with the etiology of the constipation.

Methods: The etiology of the constipation was identified retro-
spectively from the medical records of 57 patients submitted to
anorectal manometry. The test was performed in the Pediatric
Gastroenterology Laboratory of the University Hospital of the State
University of Campinas Medical School. The procedure was per-
formed using a single-balloon system in which a water-perfused
pressure transducer was interfaced with a polygraph and displayed
on a computer screen. Manometry was performed in patients who,
after 6 to 23 months of intense medical treatment using osmotic
laxatives and dietary fibres (20 g/d), continued to develop fecal
impaction and/or needed evacuatory enema. Regularization of bowel
movements during at least 24 months follow-up or the visualization
of abnormalities in myenteric plexus in rectal biopsy were used as
reference points for the definitive diagnosis.

Results: Rectoanal reflex was present in 44 of the 57 patients
(77%). Thirteen patients with a negative reflex underwent rectal
biopsy which showed abnormalities of the ganglion cells in 10.
Subsequent manometry performed on those three patients revealed a
normal rectoanal reflex. Sensitivity, specificity, positive and nega-
tive predictive values of the manometric test were 1.0, 0.94,0.77 and
1.0, respectively.

Conclusions: Anorectal manometry is a diagnostic technique
with very small possibility of error in differential diagnosis between
constipation of a chronic functional nature and that which is second-
ary to ganglion cell abnormalities.

J. pediatr. (Rio J.). 2000; 76(3):227-232: child, constipation,
anorectal manometry.

Introducao

A maioria dos casos de constipac@o em pediatria pode
ser tratada por meio de orientagdo dietética e uso ponderado
de laxativos e clisteres. Uma propor¢ao significativa dos
pacientes, no entanto, ndo apresenta melhora com o uso
dessas medidas terapéuticas”. Nesses casos, € necessario
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estabelecer o diagndstico diferencial entre constipacdo
funcional e estrutural. O diagnéstico diferencial com a
formaultracurta dadoenga de Hirschsprung € o mais dificil,
pela semelhanca das manifestacdes clinicas e porque, na
variedade ultracurta, o enema baritado nio revela um seg-
mento aganglionar espdstico e a dilatacao intestinal a mon-
tante, identificdveis no megacolo aganglionar congénito
classico. Assim, o diagndstico de constipacdo funcional
baseado apenas num exame radioldgico em que a “zona de
transicao” nao foi visualizada pode retardar a solucdo de
uma condi¢@o em que o tratamento cirtrgico € definitivo.

A manometria anorretal é util na identificagdo das
formas ultracurtas da doenga de Hirschsprung. Um dos
objetivos do exame manométrico, na investigacdo de paci-
entes constipados, é a demonstracdo do reflexo inibitério
retoesfincteriano. A observagdo do relaxamento do esfinc-
ter interno em resposta a distensdo da parede retal afasta a
possibilidade de aganglionose e torna improvavel o diag-
noéstico de algumas das varias formas de displasia dos
neurdnios do plexo mioentérico®.

Da mesma forma que o enema baritado, a manometria
anorretal ndo apresenta 100% de acuricia para o diagnés-
tico diferencial®-, identificando-se resultados falsos nega-
tivol0-11 e falsos positivoslz'M. Naultima década, os dados
da literatura tém registrado uma confiabilidade varidvel da
manometria na identificagdo da doenca de Hirschsprung e
das displasias neuronais!>-18,

O objetivo do presente estudo foi avaliar o poder discri-
minatério da manometria anorretal na identificacdo de
pacientes portadores de alteracdes morfo-funcionais dos
plexos ganglionares mioentéricos e, a0 mesmo tempo,
correlacionar caracteristicas clinicas com o diagndstico
etiolégico definitivo da constipac@o. A resposta clinica
durante 24 meses de seguimento ou a identificacdo de
anormalidades histoldgicas na bidpsia retal foram usados
como pontos de referéncia para diagndstico definitivo.

Casuistica e Métodos

No periodo de abril de 1996 a junho de 1997, 57
criancas com quadro clinico de constipacdo cronica foram
submetidas a manometria anorretal no Laboratério de Gas-
troenterologia Pedidtrica do HC-UNICAMP.

Os prontudrios desses 57 pacientes foram analisados
retrospectivamente em busca de informagdes referentes a
idade no momento em que foi realizado o exame, periodo
de inicio da queixa de constipacdo, queixa de escape fecal,
achados no enema opaco, resultados da manometria anor-
retal, bidpsia retal e evolugdo clinica.

Todos os pacientes tinham sido referenciados de outros
servigos aos ambulatérios das disciplinas de Gastroentero-
logia Pediatrica e/ou Cirurgia Pediatrica, porque ndo me-
lhoraram com tratamento clinico precedente.

Naabordagem ambulatorial, os pacientes foram condu-
zidos por meio do seguinte protocolo de tratamento: 1.
internagdo inicial para remog¢ao do fecaloma, através de
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lavagens intestinais com 20 ml/kg de solucdo fisioldgica
glicerinada a 12%; 2. acompanhamento ambulatorial com
prescri¢cdo de laxativos osméticos (lactulose ou hidréxido
de magnésio) na dose de 0,5 a 2 ml/kg uma vez ao dia e
orientacdo dietética para ingestdo de 20 gramas de fibras
alimentares por dia. O uso de clisteres foi reservado para
quando evacuagdo ndo ocorresse a cada 72 horas em uso da
medicacao via oral.

Os pacientes foram encaminhados para manometria
quando, ap6s periodos de 1 a 6 meses de tratamento,
mantivessem recidivas da impactacao fecal e/ou ndo hou-
vessem restabelecido movimentos evacuatdrios espontane-
0s, isto €, sem auxilio de clister.

O equipamento para medida das pressdes anorretais
compreende um sistema de perfusio capilar pneumo-hi-
draulico, de baixa complacéncia (ARNDORFER®, INC,
GREENVALE, WI) conectado aum computador (IBM®PC)
com programa especifico (Gastrosoft®, Polygram Lower
GI®, versio 6.40, Sinetics Medical®). Para pesquisa do
reflexo inibitdrio retoesfincteriano, utilizou-se um cateter
de seis canais dispostos no mesmo eixo (cateter axial) com
orificios de perfusdo separados 5 mm entre si, perfundidos
por 25 microlitros de 4gua destilada por minuto e com baldo
de litex em sua extremidade!®. A pesquisa do reflexo
inibitério retoesfincteriano foi realizada insuflando-se e
desinsuflando-se rapidamente o baldo intra-retal com ar,
iniciando-se com 5 ml até um médximo de 60 ml. Conside-
rou-se presenca do reflexo, a queda >20% na pressao anal
em relacdo a pressdo de repouso. Na Figura 1, apresenta-se
o tracado manométrico obtido apds a insuflacdo de ar em
baldo intra-retal de paciente com integridade morfo-funcio-
nal do plexo mioentérico. Verifica-se que, logo apds o
estimulo, superada a contragdo voluntdria do esfincter
externo do anus, identifica-se uma diminuicao da pressao
de repouso no canal anal. Esse relaxamento caracteriza o
reflexo inibitério retoesfincteriano. Na Figura 2, observa-
se o registro das pressdes do canal anal em paciente porta-
dor de aganglionose. Emresposta ao estimulo, identifica-se
elevacdodapressao, correspondente a contracdo voluntaria
do esfincter externo do anus, mas o relaxamento do esfinc-
ter interno nado foi desencadeado. A presenca do reflexo
indica integridade do plexo mioentérico2V.

Os pacientes nos quais o reflexo néo foi desencadeado,
foram encaminhados para realizacdo de bidpsia retal.

A bidpsia retal foi realizada em todos os pacientes sob
anestesia geral. Com o paciente em posi¢do de litotomia,
procedeu-se inicialmente a dilatagdo progressiva do canal
anal. Identificada a linha pectinea, o local da bidpsia foi
escolhido na parede lateral do reto a pelo menos 2 cm acima
daquele limite anatdmico para se evitar a zona aganglionar
fisioldgica. Foram passados 2 pontos de reparo e retirado
um fragmento de parede total do reto de aproximadamente
0,5 cm de didmetro. Realizada hemostasia e fechamento do
defeito na parede retal com um ponto de fio absorvivel. O
fragmento foi enviado para anatomia patoldgica para pro-
cessamento em parafina e coloracdo com hematoxilina-
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Figura 1 - Tracado de manometria anorretal demonstrando a
presenca do reflexo retoesfincteriano desencadeado
apds insuflagdo de baldo intra-retal com 60ml de ar

eosina. As laminas foram examinadas para pesquisa de
células ganglionares nos plexos submucoso e muscular.

O diagndstico definitivo da causa da constipacdo foi
baseado nos achados da bidpsia intestinal nos pacientes nos
quais esta foi realizada. Nos pacientes que ndo realizaram
bidpsia retal, o diagndstico de constipagdo funcional foi
firmado com base numa resposta satisfatria ao tratamento
clinico subseqiiente por um periodo de acompanhamento
de, no minimo, 24 meses.Os prontudrios dos 57 pacientes
foram revisados em busca de informagdes referentes a
idade das criancas no momento em que foi realizado o
exame, periodo de inicio da queixa de constipacdo, queixa
de soiling e visualizagdo de alteragdes morfologicas no
enema opaco.

Analise Estatistica

O teste ¢ de Student e o teste do qui-quadrado?! foram
usados na andlise estatistica. O teste ¢ foi aplicado para
avaliar as diferencas entre médias de idade, mediana do
tempo de duracdo dos sintomas e mediana dos escores Z das
relagdes antropométricas peso/idade, altura/idade e peso/
altura nos grupos constipac¢ao funcional e doenga do plexo
nervoso mioentérico. O teste do qui-quadrado foi aplicado
para verificar diferencas entre prevaléncias de dados clini-
cos (queixa de escape fecal, periodo de inicio da constipa-
¢do, presenca de distensdo abdominal ao exame fisico e
achados no enema baritado) entre os grupos.

Os resultados dos estudos manométricos para diagnds-
tico da doenga de Hirschsprung e da displasia neuronal
foram avaliados quanto a sensibilidade, especificidade e
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valores preditivos positivo e negativo?2. Para todos os
testes foi adotado um valor alfa igual a 0,05 como nivel de
significancia.

Resultados

Entre abril/1996 e junho/1997, 57 criancas realizaram
estudo manométrico como parte de investigagao de consti-
pacdointestinal de dificil tratamento clinico. Asindicacdes
de exame foram incapacidade para evacuar espontanea-
mente (sem auxilio de clister) em 18/57 pacientes, e recidi-
va de impactagdo fecal (presenca de massa fecal palpavel
em abdome e/ou pela informacgdo de reaparecimento do
escape fecal) em 41/57 pacientes. Das 57 criancas, 51
tinham realizado o enema baritado, o qual ndo definiu o
diagnéstico diferencial em nenhum dos pacientes (Tabela
1).

O reflexo inibitério retoesfincteriano foi demonstrado
em 44 dos 57 pacientes (77%). Os 13 pacientes (23%) nos
quais o reflexo néo foi obtido foram encaminhados para
bidpsia retal, que revelou aganglionose dos plexos mioen-
téricos em 8 pacientes, displasia neuronal intestinal em 2, e
presenca de células ganglionares morfologicamente nor-
mais em 3. Estes tltimos pacientes foram submetidos a um
segundo estudo manométrico, que demonstrou, apds prepa-
ro adequado de colo, presenga de reflexo inibitério. Estabe-
leceu-se, assim, o diagndstico definitivo de distdrbio mor-
fo-funcional do plexo mioentérico em 10 dos 57 pacientes.

Figura 2 - Tragado manométricorealizado em crianca portado-
ra de doenca de Hirschsprung. O reflexo retoesfinc-
teriano ndo pode ser desenscadeado
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Tabela 1 - Sinais radioldgicos identificados no enema opaco de
51 criangas com constipacdo funcional (n=41) ou
secunddria a anomalia dos plexos mioentéricos
(n=10), atendidas no ambulatério de Gastroentero-
logia Pediatrica do Hospital das Clinicas da UNI-
CAMP em 1996/1997

Constipacdo Ma formacao

funcional dos plexos
(n=41) mioentéricos
(n=10)

Dilatagdo do reto 39 9 p>0,05 "
Dilatacdo de reto 34 7 p>0,05*
e sigmébide
Zona de transi¢do 0 0 p>0,05*
Auséncia de 18 5 p>0,05*

haustracdes no
segmento dilatado

* qui quadrado

Na Tabela 2 sdo apresentados os dados clinicos dos 47
pacientes com constipagdo funcional comparados com o
grupo de portadores de anomalias dos plexos mioentéricos.
O tempo de duragdo da queixa de constipagdo e a média de
idade no momento em que o estudo manométrico foi reali-
zado foram semelhantes entre os grupos. Os dados dessa
tabela indicam que o inicio da constipacdo na primeira
semana de vida foi uma ocorréncia significativamente mais
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freqiiente entre as criancas com disfun¢des dos plexos
mioentéricos (p<0,05). Nenhum dos pacientes com disfun-
¢do do sistema neural intrinseco apresentou escape fecal,
enquanto que 31 dos 47 sujeitos com constipagdo funcional
referiram essa queixa. Esses valores correspondem a uma
diferenca estatisticamente significativa entre os grupos
(p<0,001).

Os dados da Tabela 3 apontam a ocorréncia de 3
resultados falso positivos e nenhum falso negativo para a
manometria, correspondendo auma sensibilidade de 100%,
especificidade de 94%, valor preditivo positivo de 77% e
valor preditivo negativo de 100%.

Discussao

Constipagdo cronicanainfiancia é um sintoma de muitas
doengas. Uma histdria clinica detalhada associada a um
exame fisico cuidadoso podem, na maioria dos pacientes,
diferenciar constipacdo funcional e aganglionose das ou-
tras causas de constipacdo. O diagndstico de doenga de
Hirschsprung deve ser considerado em recém-nascido com
obstrugdo intestinal, na crianga com diarréia e distensdo
abdominal e na situag@o de constipacdo em criancga desnu-
trida?3. A avaliacdo das caracteristicas clinicas da presente
casuistica indica que criangas com ma formacdo do sistema
nervoso mioentérico podem evoluir de maneira clinica
bastante semelhante aquelas com constipagéo funcional até
aidade pré-escolar e escolar. Distensdo abdominal e desnu-
tricdo, sinais classicamente associados a aganglionose, ndo
estiveram significativamente associados a esse diagndstico
no presente estudo. A mediana de idade dos pacientes com
disfun¢do dos plexos mioentéricos identifica uma situagéo

Tabela 2 - Caracteristicas clinicas de criangas com constipagdo funcional (n=47) e com constipag¢do secun-
ddria a disfun¢@o neuronal intrinseca do tubo digestivo (n=10) atendidas no ambulatdrio de
Gastroenterologia Pedidtrica do Hospital das Clinicas da UNICAMP em 1996/1997

Constipacao funcional Ma formacio dos plexos

(n=47) mioentéricos (n=10)
Idade (meses) * 53,1+14 50,6+12,1 p>0,05*
Inicio da queixa na
1* semana de vida 21 08 p<0,05*
Durag@o dos sitomas 49,5+£27,3 49,1+47,2 p>0,05 *
(meses) ¥
Escape fecal 31 p<0,001 f
Distensdo abdominal 27 p>0,05*
(Obs. n=43)
Z score relagdo a/i 0,981+0,941 0,803+1,243 p>0,05 *
Z score relacdo p/i 1,217+£1,173 1,326+0,841 p>0,05*
Z score relagdo p/a 0,124+1,004 0,201+1,187 p>0,05*

* t Student 1 qui-quadrado

+ mediana + DP
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Tabela 3 - Resultados dos estudos manométricos versus resul-
tados da bidpsia retal ou evolucao clinica da consti-
pacdo. Sensibilidade, especificidade e valores predi-
tivos positivo e negativo do exame foram calculados
com base nesses dados

Manometria anorretal

Reflexo Reflexo Total

) +)
M3 formagao 10 0 10
dos plexos
Diagnéstico mioentéricos
Definitivo Constipagdo 3 44 47
funcional
Total 13 44 57

indesejavel de atraso no diagndstico, numa condi¢do em
que o tratamento cirdrgico é curativo. Inicio dos sintomas
no periodo neonatal e auséncia de escape fecal foram dados
clinicos estatisticamente relacionados a constipagdo agan-
glidnica, embora nio possam isoladamente afastar causa
funcional.

O enema baritado para diagndstico do megacolo congé-
nito aganglionar tem sido considerado um instrumento
pouco preciso no recém-nascido, quando a aganglionose é
total e nas formas de acometimento ultracurto’. Num
grupo de 58 criangas constipadas, a presenca da zona de
transi¢do noretosigmdide, rotineiramente associada a agan-
glionose, foi identificada em 9 criancas com constipac¢ao
funcional. Nesse mesmo grupo, 20% dos enemas com laudo
positivo para doenca de Hirschsprung ndo apresentavam
zona de transi¢io?*. Os dados referentes 4 populagdo ava-
liada no presente estudo indicam que o enema baritado ndo
se mostrou adequado para estabelecer o diagndstico da
doenca de Hirschsprung. Os achados tipicos de reto estrei-
tado com zona de transicdo ndo foram identificados nos
exames radiol6gicos das criancas com diagndstico histol6-
gico de aganglionose. A baixa acurdcia do enema opaco
deve-se principalmente a erros técnicos na realizacdo do
exame, dos quais 0 mais comum € a inje¢do do contraste
com alta pressao, levando a uma dilatacdo da parte terminal
do reto e conseqiientemente a um falso diagndstico de
megarreto.

A manometria anorretal € um teste que tem como base
o desencadeamento do relaxamento do esfincter interno do
anus em resposta a distensao da parede retal. Este reflexo é
identificado em individuos normais e estd ausente na doen-
cade Hirschsprung, qualquer que seja aextensdo do acome-
timento, e em todas as doengas que cursam com disfuncao

do plexo mioentérico2V.
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Avaliagdes da acurdcia da manometria anorretal para o
diagnostico da doenga de Hirschsprung com segmento
ultracurto, realizadas tanto em neonatos como em criangas
maiores, identificaram sensibilidade variando de 75 a 100%
e especificidade de 95 a 98%7-9. Falsos resultados positivos
(diagnéstico incorreto de aganglionose) t€ém sido encontra-
dos mais comumente em neonatos e atribuidos a imaturida-

de do sistema nervoso mioentérico!4.

Em trés criancas da presente casuistica que apresenta-
ram auséncia do reflexo retoesfincteriano, a bidpsia retal
revelou a presenca de células ganglionares nos plexos
mioentéricos. Nesses casos, o clinico deve estar alerta para
a possibilidade de se tratar de um caso de megacolo congé-
nito na sua forma ultracurta, que necessita, como as demais
formas de megacolo, de tratamento cirdrgico. A manome-
tria anorretal no caso do megacolo ultracurto é a Unica
possibilidade disponivel de diagnéstico. Por outro lado, a
presenca de dilatacdo do reto (megarreto) na constipagdo
funcional pode interferir no desencadeamento do reflexo
retoesfincteriano sendo preciso cautela na conclusao diag-
néstica2d. Essa foi provavelmente a causa do diagndstico de
auséncia desse reflexo em criangas com posterior bidpsia
normal, ja que um exame realizado posteriormente revelou
a presenca de relaxamento do esfincter interno nos trés
casos. A evolugdo clinica favoravel desses pacientes con-
firmou o diagnéstico de constipacdo funcional.

A pesquisa do reflexo retoesfincteriano no grupo de
pacientes avaliado no presente estudo nio revelou resulta-
dos do tipo falso negativo, ou seja, o teste foi sensivel para
identificar todos os doentes (sensibilidade 100%).

Nos pacientes em que foi demonstrada a presenca do
reflexo retoesfincteriano a bidpsiaretal ndo foirealizada. O
critério para confirmagdo do diagnéstico de constipacao
funcional foi a regularizacdo do hdbito intestinal nos 24
meses de seguimento apds o estudo manométrico.

Um dado importante que advém da andlise da presente
casuistica é que 17,5% dos pacientes que se encontravam
em tratamento clinico eram, na verdade, portadores de
formas de constipac@o intestinal passiveis de corre¢io
cirirgica. Antecipar o diagndstico dessas criangas significa
abreviar o curso da doenca, poupando ao paciente um
prolongado tratamento a base de irrigac¢des intestinais. Os
resultados da avaliac@o clinica desse grupo de pacientes
mostraram que aquelas criangas cuja histéria se inicia na
primeira semana de vida e que ndo apresentam queixa de
escape fecal t€m um risco maior de serem portadores de
anomalias dos plexos neurais mioentéricos e conseqiiente-
mente deveriam ser submetidas &8 manometria mais preco-
cemente.

Naliteratura que aborda o tema, a proporcao de criangas
com constipagdo cronica e auséncia de reflexo retoesfinc-
teriano € bastante varidvel, de acordo com a selecdo de
pacientes, identificando porcentagens desde 5%26-27 até
10%28. E possivel que o percentual relativamente alto
identificado na presente casuistica seja expressdo daaplica-
cdo do teste num grupo de pacientes com doenga grave e
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referenciado a hospital tercidrio. A prevaléncia de criangas
constipadas com disfuncdo dos plexos mioentéricos em
amostras ndo selecionadas é provavelmente menor.

Em resumo, os dados apresentados permitem concluir
que a manometria anorretal € um teste diagndstico adequa-
do para a identifica¢do da doenca de Hirschsprung ou das
displasias neuronais intestinais em pacientes com constipa-
cdo cronica, devendo ser incluida na investigacdo dos
pacientes com resposta insatisfatoria ao tratamento clinico
inicial. Dada a sua elevada sensibilidade acreditamos ser
desnecessdria arealizacdo de biopsiaretal nos casos em que
a manometria demonstrar presenca do reflexo inibitério
retoesfincteriano.
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