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INTRODUCCION

La fistula vesicouterina es una entidad rara, que
representa menos del 5% de todas las fistulas geni-
tourinarias. Aparece en relacién con cesdreas e inci-
siones transversas en el segmento inferior como en
cualquier otra histerotomia. La clinica suele ser de
incontinencia, puesto que las fistulas por lo general
se encuentran por debajo del segmento inferior. La
hematuria ciclica o menuria se produce en un tercio
de las pacientes y consiste en la menstruacién a tra-
vés de la vejiga, suelen ser fistulas por encima del
istmo. El diagnoéstico se realiza mediante la demos-
traciéon de la comunicacién entre las dos cavidades.
El tratamiento va desde las técnicas conservadoras
hasta la cirugfa abierta. No hemos encontrado en to-
da la bibliograffa un caso semejante de célculo in-
tratitero, si bien encontramos descritas metaplasias
6seas, o bien la migraciéon de un pequefio calculo
desde la vejiga hasta el ttero. El sindrome de
Rokitanski-Kiister-Hauser (R-K-H) es una entidad
bien conocida con etiopatogenia atin por aclarar.
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DESCRIPCION DEL CASO

Paciente de 49 afios con los siguientes datos médi-
cos de interés: poliomielitis en la infancia con secue-
las en miembros inferiores, operada a los 9 afios de li-
tiasis vesical. Nuligesta. Consulté en nuestro hospital
por primera vez en el servicio de urologia por pielo-
nefritis de repeticion. En el estudio urolégico se obje-
tivaron una fistula vesicouterina y un posible calculo
intrauterino (confirmado mediante cistografia y tomo-
graffa axial computarizada [TAC]), y fue remitida al ser-
vicio de ginecologia para estudio. Durante el interro-
gatorio ginecolégico la paciente en ningtin momento
hizo mencién de la existencia de hematurias ciclicas,
nunca habia consultado por la ausencia de sangrado
vaginal (motivo de consulta del 70% de las pacientes
con sindrome de R-K-H) o imposibilidad de realizar
coitos. En la exploracion ginecoldgica se aprecian ge-
nitales externos con hipertrofia clitoroidea, agenesia
de vagina y la existencia de dos orificios entre los la-
bios menores: el superior correspondia a la uretra, y
el inferior consistia en un trayecto con mucosa de ca-
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racter urotelial que comunicaba en “Y” con el prime-
ro. Se diagnosticé a la paciente de sindrome (R-K-H).
A través de estos dos orificios se accedia a la vejiga.
Mediante el estudio ecogréfico se visualiz6 un defecto
de la pared uterina que daba la impresiéon de comu-
nicacion interuterovesical de aproximadamente 10 mm
en su mayor didmetro, con una formacién intrauterina
de unos 4 cm de densidad calcio compatible con cal-
culo intrauterino. Se realizé histeroscopia diagnéstica
con introduccién del histeroscopio por ambos orificios
externos y accediendo a la region trigonal de la veji-
ga, donde se objetivé un defecto supratrigonal en co-
municacién con el ttero en cuyo interior existia el cal-
culo anteriormente descrito (fig. 1). La cirugia
reparadora consistié en histerectomia total con ane-
xectomia bilateral y reparacion de la fistula. Durante la
intervencién se instilé azul de metileno iv. y la pa-
ciente presenté un cuadro de shock hipovolémico en
relacién con un déficit de G6PD desconocido hasta el
momento. El cariotipo de la paciente fue 46 XX. EHl es-
tudio del calculo quimico revel6 una doble composi-
cién de fosfato y oxalato célcico.

DISCUSION

El Sindrome R-K-H se caracteriza por amenorrea
primaria, ausencia congénita de vagina, cariotipo 46
XX, ttero que varia desde anatémicamente comple-
to hasta cuerdas bicornes rudimentarias y ausencia
completa, funcién ovdrica normal, desarrollo mama-
rio femenino normal, proporciones corporales y dis-
tribucion del vello también normales. Existe fuerte
asociaciéon de anomalfas congénitas renales, esque-
léticas y de otros tipos. La edad media del diagnés-
tico de este sindrome es aproximadamente a los 20
afios, cuando las pacientes consultan por el sintoma
mas frecuente, la amenorrea primaria. Los conductos
de Miiller son los elementos principales de los que
derivan las trompas de Falopio y el ttero. El epite-
lio definitivo de la vagina procede de la ldmina va-
ginal (pared posterior del seno urogenital), los con-
ductos de Miiller son los que inducen la
proliferacién y maduracién de la ldmina vaginal
cuando sobre ésta aparecen los receptores de estrd-
genos especificos!. Existen tres teorias para explicar
el desarrollo incompleto del aparato genital interno
femenino: lesion teratogénica, trastorno genético fa-
miliar o trastorno endocrinolégico.

Figura 1.

La paciente de nuestro caso nunca habia mante-
nido relaciones sexuales y desestimé la posibilidad
de una neovagina. La fistula vesicouterina es la co-
municacién patolégica y adquirida entre estos dos
6rganos de modo continuo. El primer caso descrito
de fistula vesicouterina fue publicado por Lambella
en 1852. Machado publicé en 1935 el primer caso de
hematuria ciclica causado por una fistula vesicoute-
rina y en 1957 Youssef fue el primero en usar el tér-
mino menouria para describir el sangrado ciclico ve-
sical>. Desde 1908 hasta 1946 se describieron 18
casos de fistula vesicouterina y practicamente en el
mismo nuimero de afios desde 1947 se han comuni-
cado 74 nuevos casos. Este incremento en cuanto al
diagnéstico puede deberse no sélo al mejor diag-
noéstico y reconocimiento de la lesién sino a un cam-
bio en las maniobras obstétricas durante esta segun-
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da mitad de siglo, inclindndose hacia un menor par-
to vaginal a favor de la cesdrea y especialmente en
la seccién transversa baja en vez de la incisién ute-
rina clésica. De estos 74 casos publicados en estas
dltimas decadas, 57 se atribuyeron a cesdrea seg-
mentaria transversa y s6lo 7 a maniobras de cirugia
vaginal (legrado, conizacién, etc.); los restantes ca-
sos se debieron a diversas etiologias como histerec-
tomia supravesical, rotura de ttero y laceraciéon de
la vejiga, entre otras®. Frecuentemente el dafio vesi-
cal se debe a tres causas: a) directa (aunque oculta),
por adherencias en la plica vesicouterina o diseccion
traumatica de la misma?*; b) atrapamiento de una pe-
quefia porcion de la vejiga mediante la sutura de la
histerorrafia® con necrosis de esta porcion y estable-
cimiento de una fistula posteriormente, y ¢) sutura
vesical inadvertida en la histerorrafia por desplaza-
miento incompleto de la vejiga del segmento uteri-
no®. Se han descrito casos de fistulas a este nivel
con la realizacién de partos instrumentales como
ventosa o forceps®.

Clinicamente las pacientes refieren incontinencia
de orina como queja habitual de fistula vesicouteri-
na (40-70%) cuando la localizacién es inferior al ist-
mo uterino. Ia hematuria ciclica sin incontinencia es
rara. La asociacién de menouria y ausencia de mens-
truacién vaginal sin incontinencia de orina caracteri-
zan el sindrome de Youssef’. La clinica de menouria
o hematuria ciclica se presenta en el 30% de las pa-
cientes, la menstruacion se exterioriza a través de la
vejiga, actuando el istmo como mecanismo valvular.
Por el contrario, las lesiones infrafstmicas producen
incontinencia®!?. Excepcionalmente las fistulas pue-
den diagnosticarse en el transcurso de un estudio de
esterilidad o como en el caso que presentamos, en
que la paciente no consulté nunca por hematurias
ciclicas, inicidndose por pielonefritis de repeticion.
Absolutamente excepcional es el caso que presenta-
mos, en que la paciente no consulté6 por amenorrea
primaria ni menouria, llegandose al diagndstico a los
49 afios y como consecuencia de las pielonefritis de
repeticion.

El diagndstico de estos tipos de fistula se realiza
mediante la demostraciéon de la comunicacién entre
ambas cavidades (vejiga y ttero). El diagnéstico de
sospecha se establece en funcién de la clinica de he-
maturia ciclica o por las infecciones de repeticién. La
exploraciéon ginecoldgica puede diferenciar entre fis-
tula vesicovaginal o uretrovaginal y la incontinencia
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de esfuerzo. El diagnéstico directo de la fistula se
puede realizar mediante un cistoscopio y una sonda
o catéter que, introducido a través de la fistula y pa-
sando por el cérvix, aparece en la vagina.
Indirectamente puede verse salida de orina o azul de
metileno en el cérvix y en la vagina, descartando de
este modo la existencia de otras fistulas (vesicovagi-
nales o vesicouretrales). Mediante la placa tardia de
un cistograma de una urograffa, una cistografia o his-
terosalpingografia se puede observar la fistula. El me-
jor sistema para la deteccion de la fistula es la visua-
lizacion directa mediante cistoscopia, histeroscopia o,
como en nuestra paciente ante la imposibilidad de
realizar histeroscopia por ausencia de vagina, una
técnica combinada cistohisteroscopia con la comple-
ta visualizacién de la cavidad vesical y uterina en el
mismo acto exploratorio. Esta combinacién de técni-
cas no resefiadas en toda la bibliografia, nos permi-
ti6 localizar la fistula, asi como confirmar un célculo
en el interior del ttero que ocupaba toda la cavidad.
En toda la bibliograffa revisada no hemos constatado
la existencia de un célculo intrauterino sin que exista
migracién desde la vejiga. El defecto de la pared ve-
sicouterina alcanzaba unos 9 mm en sentido longitu-
dinal y 5 mm en sentido transversal. Mediante eco-
graffa se habfa objetivado la solucién de continuidad,
en el istmo, entre la pared anterior uterina y en inti-
mo contacto con la pared posterior de la vejiga'l.

El tratamiento varia desde el tratamiento conserva-
dor hasta la cirugfa abierta. La fistula puede cerrarse,
si no es muy grande, mediante sondaje vesical'?, ful-
guracion endoscépica del trayecto!® o supresion de la
menstruaciéon durante 6 meses!*. El tratamiento qui-
rargico, para algunos autores de eleccion, estd indi-
cado cuando los tratamientos conservadores fracasan.
La via de abordaje suele ser abdominal y general-
mente transperitoneal o transvesical, aunque las vias
extravesical y extraperitoneal tienen muy buenos re-
sultados’. La eleccion de la cirugia esta en funcién de
los deseos reproductivos de la paciente. Cuando la
paciente no tiene deseos genésicos, algunos autores
proponen la realizacién de histerectomia y cierre en
dos planos del orificio fistuloso de la pared vesical; si
existen deseos de tener descendencia o bien por
otras indicaciones, el cierre perfecto de orificios e in-
terposicién de material biolégico entre los extremos
garantiza buenos resultados en la cirugia'®.

El tratamiento de la fistula vesicouterina en esta
paciente se realiz6 mediante el abordaje via abdo-
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minal con la realizacién de histerectomia total con
doble anexectomia y reseccion de la regién fistulosa
con cierre de la misma. Durante la cirugia se libera-
ron ambos uréteres hasta su entrada en la vejiga y,
dado que la fistula se encontraba en la regién pré-
xima a su reseccion, previo al cierre de la misma pa-
ra identificar la absoluta indemnidad de los uréteres
se instil6 via intravenosa azul de metileno a una
concentracién 10 veces menor de lo habitual, pro-
duciendose en ese mismo momento un cuadro de
shock hipovolémico motivado por un cuadro de
anemia hemolitica aguda por un déficit de G6PD no
diagnosticado previamente.

Durante su estancia en reanimacién la paciente
tuvo un nuevo episodio de anemia hemolitica con

descenso de la hemoglobina de 5 g/dl, coagulopatia
y fracaso renal agudo. La paciente respondié ade-
cuadamente al tratamiento médico evolucionando
actualmente de modo favorable.

CONCLUSIONES

En bibliografia revisada no hemos encontrado
otro caso de fistula vesicouterina con formacién de
cdlculo intratitero asociado al sindrome de R-K-H y
sindrome de Youssef.

Resefnable es también el cuadro de anemia he-
molitica que se instaurd en esta paciente tras la ins-
tilacién del azul de metileno por el déficit de G6PD,
no conocido hasta ese momento.
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