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Abstract

Backround. In 1986, Fowler et al. described a syndrome in which young women
suffered of an unexplained urinary retention associated to a weak relaxing ex-
ternal urethral sphincter. Electromyographic studies have shown an abnormal
activity of the urethral sphincter in Fowler’s Syndrome women, suggesting that
urinary retention is due to an ephaptic transmission of impulses between their
muscle fibers. However, this syndrome is yet unknown and underdiagnosed.
Objective. To know the micturition characteristics and uroflowmetry of
Fowler’s Syndrome patients attended at the Centro de Urologia Avanzada
CURA at Delicias city, Chihuahua, Mexico, from January 2018 to January
2021.

Material and methods. Clinical records were examined from patients who
attended the consultation and were diagnosed with the Fowler’s Syndrome.
The demographic characteristics, evolution time process, mayor symptoms,
residual post-voiding volume, bladder diary and the uroflowmetry using sur-
face EMG, were determined.

Results. Ten women were diagnosed with the Fowler’s Syndrome and presen-
ted a clinical record of acute urinary retention (AUR). The mean age was 41.4
+17.51 years old and the mean of the syndrome evolution was 31.2+23.46 mo.
The mean urinary frequency was 14.2+4.75 micturitions/24h, the mean of the
Qmax was 22.74+11.49 cc/s. the mean voided volume was 198.30+89.54cc and
the mean of post void volume was 231.5+86.12 cc. EMG in all patients showed
a hypertonic and lack of relaxation pattern.

Conclusions. In the clinic, Fowler’s syndrome exhibits chronic urinary re-
tention with repetitive urinary infections without intravesical obstruction.
Its diagnosis is possible through non-invasive urodynamic procedures such
as uroflowmetry accompanied urethral surface EMG and post void volume
assessment.
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Introduccion

Resumen

Antecedentes. En 1986 Fowler et al., describieron un sindrome
en mujeres jovenes con retencion urinaria inexplicable asociado
a esfinter uretral externo con escasa relajacion. Estudios electro-
miograficos mostraron patréon anormal de actividad del esfinter
en mujeres con sindrome de Fowler, sugiriendo que la retencion
es debida a propagacién efaptica de los impulsos entre sus fibras
musculares. Este sindrome es poco conocido y subdiagnosticado.
Objetivo. Conocer las caracteristicas miccionales y la uroflujo-
metria de mujeres con sindrome de Fowler, atendidas en el Cen-
tro de Urologia Avanzada CURA de Delicias, Chihuahua, entre
enero 2018 y enero 2021.

Materiales y métodos. Se revisaron expedientes de pacientes
que acudieron y que fueron diagnosticadas como sindrome de
Fowler. Se analiz6 las caracteristicas demograficas, tiempo de
evolucion, principales sintomas, residuo post miccion, diario ve-
sical y uroflujometria con EMG de superficie.

Resultados. Se encontraron diez mujeres con sindrome de
Fowler, con antecedentes de retencion aguda de orina (RAO). La
media de edad fue de 41.4+17.51 afos y la media del tiempo de
evolucion del sindrome fue de 31.2+23.46 meses. La media de la
frecuencia urinaria fue 14.2+4.75 micciones/24h, la media del
Qmax fue 22.74+11.49 cc/s, la media del volumen miccional fue
198.30+89.54cc y la media de orina residual fue 231.5+86.12 cc.
Todas las pacientes mostraron trazo de EMG con un patrén de
hipertonia y falta de relajacion.

Conclusiones. El sindrome de Fowler presenta un cuadro clinico
que exhibe retencion urinaria cronica con infecciones urinarias
repetitivas, sin obstruccion infravesical. Su diagndstico es posi-
ble por urodinamia no invasiva como la uroflujometria con EMG
de superficie y evaluacion del volumen post miccion.

El sindrome de Fowler se presenta en mujeres emocional por la cronicidad del problema.®
jovenes en edad madura que presentan reten- Fue descrito en 1986 por Fowler et al., quienes
cion cronica de orina en ausencia de alguna cau-  reportaron un cuadro en mujeres jovenes con
sa organica que lo explique, acompafiado de in- retencién urinaria inexplicable asociado con
feccion de vias urinarias de repeticion e impacto  sindrome de ovario poliquistico. Este grupo de
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investigadoras describieron una alteracién del
esfinter uretral externo con falla a la relajacion,
causando incremento de la actividad aferen-
te uretral que inhibe la sefalizacién aferente
vesical, provocando pobre sensacién vesical y
detrusor hipoactivo.®

Al estudiar a las pacientes mediante EMG
de aguja concéntrica encontraron un patrén
anormal, que sugeria propagaciéon directa de
los impulsos entre las fibras musculares del
esfinter externo. Muchas de estas mujeres
tenian patologias ovaricas relacionadas con
alteraciones de la progesterona,”® por lo que se
sugirié que la deplecion de esta hormona cau-
saba transmision efiptica del impulso nervioso
entre las fibras musculares del esfinter externo,
causando falla en la relajacién del esfinter y la
consecuente retencion urinaria.®

Epidemiologia

No se conoce la prevalencia del sindrome de
Fowler. En un estudio retrospectivo de 4 afios,
de 247 mujeres con media de edad de 35 afios,
con cuadro de retencién urinaria que fueron
enviadas a centros de tercer nivel para su diag-
noéstico y tratamiento especializado, el 57.5% de
ellas fueron diagnosticadas con este sindrome,
sin embargo, solo en 43% de los casos se realizo
EMG. Estos autores no explican como se realizd
el diagnostico.®® En una encuesta realizada en-
tre urélogos de Reino Unido, se encontrd que
los especialistas efectuaron cuando menos un
diagnostico de sindrome de Fowler por afo.®
Lo anterior sugiere la posibilidad de que este es

en realidad una entidad subdiagnosticada.

Etiologia y fisiopatogenia

No existe una explicacion clara del origen del
sindrome de Fowler. Se cree que un esfinter
poco relajante provoca aumento de la actividad
del impulso aferente de la uretra que a su vez
produce inhibicién de la aferencia de la vejiga,
disminuyendo con esto la sensacién miccional
con hipocontractilidad del detrusor. Sin embar-
go, Shin ha sugerido, que en realidad la hiper-
tonia del esfinter uretral externo es un efecto
directo del hiperestrogenismo.” Existe un de-
bate respecto al origen del sindrome de Fowler,
a saber, si es un comportamiento anormal
como la disfuncién miccional, o es una causa
mas de retenciéon urinaria, o bien un trastorno
endocrino,”® pues esta entidad no responde a
tratamientos conductuales o de medicamentos
orales, por lo que se ha intentado la neuromo-
dulacién y la aplicacién de toxina botulinica.

Kirby et al., sugieren un cuadro de disauto-
nomia colinérgica subyacente como causa de la
retencion urinaria en el sindrome de Fowler.®
En 2013 el Grupo Europeo de Estudio de Atro-
fia Funcional Generalizada, report6 que, de 151
casos estudiados, 136 (96.5%) tuvieron falla
autonémica y en 72 casos (51.1%) se reportd
retenciéon urinaria.® En el reporte original
de Fowler, se describe patologia ginecolégica
subyacente relacionada con disminucién de la
progesterona como posible causa de la ines-
tabilidad de la membrana celular de las fibras
musculares del esfinter uretral externo como
la causa de la difusion efiptica de la excitacion
en el esfinter. Recientes estudios en animales
han demostrado que el hipotiroidismo afecta
los reflejos de activacion de de los musculos del
piso pélvico en la fase de miccién.®”
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Diagnostico

El diagnostico se basa en la historia clinica y
estudios complementarios como el ultrasoni-
do. Se han encontrado cambios estructurales
del esfinter uretral externo, que a menudo es
hipertroéfico, usando ultrasonido transvaginal
o translabial.” Desde los primeros reportes de
Fowler,**® se usd la urodindmia multicanal
con EMG de aguja concéntrica para hacer el
diagnostico de este nuevo sindrome, en mujeres
con retenciodn crénica de orina e infecciones de
repeticion. Sin embargo, otros investigadores
han popularizado el uso de urodindmia no inva-
siva como la uroflujometria con EMG de aguja
concéntrica, encontrando resultados similares
a los obtenidos con el método invasivo.('”

El objetivo de nuestro estudio es conocer
las caracteristicas miccionales y la uroflujo-
metria con EMG de superficie de mutsculos del
piso pélvico de las pacientes con sindrome
de Fowler," atendidas en el Centro de Uro-
logia Avanzada CURA de Ciudad Delicias,
Chihuahua, de enero de 2018 a enero de 2021.

Material y métodos

Se revisaron los expedientes de las pacientes
que acudieron a consulta y que fueron diagnos-
ticadas con sindrome de Fowler de enero de
2018 a enero de 2021.

Se analizaron las caracteristicas demografi-
cas, tiempo de evolucion, principales sintomas,
diario vesical, volumen miccional medio, re-
siduo postmiccién, uroflujometria con EMG
de superficie.'V Para este procedimiento se
utiliz6 el equipo de urodindmia marca Andro-
meda, usando electrodos pediitricos marca 3M
para EKG posicionados a 3 cm del esfinter anal
en radios de 10 y 14 horas, previa tricotomia,
lavado con jabdn, después con torunda alcoho-
lada y secado. Para el diario vesical se entrend
a las pacientes en el llenado del diario durante
72 horas y fueron provistas de taza medidora y
bitacora para registros.

Resultados

Se encontraron diez mujeres diagnosticadas
como sindrome de Fowler, con antecedente
de al menos un episodio de RAO (media de
2+1.05 RAO) (ver tabla 1), con media de la
edad de 41.4 +17.51 afios, media de tiempo de
evolucion de 31.2+23.46 meses. La media de
la frecuencia urinaria fue 14.2+4.75 miccio-
nes/24hr, la media del Q max. de 22.74+11.49
cc/s, la media del volumen miccional medio
fue de 182.90+90.25 cc, la media del volumen
residual postmicciéon de 231.5+86.12 cc (ver
tabla 2). Todas las pacientes mostraron trazo
de EMG con un patrén de hipertonia y falta de
relajacion sostenida durante toda la miccion,
con espigas desde 40uV hasta mas de 100 uV
(figuras 1y 2).
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Tabla 1. Caracteristicas demograficas e historial médico de pacientes diagnosticadas con el
sindrome de Fowler

Evolucion . Sy
ID del Edad ; IMC #Partos 7 #Episodios Cirugias
. - del sindrome . #Cesdreas .
paciente  (Afios) (Kg/m2) vaginales de RAO previas
)
PCS21 21 84 24.83 0 0 3 Nefrectomia | )
derecha
GAM45 45 24 32.05 2 0 2 N/A NO
LHM45 41 12 27.81 0 4 1 Cesarea NO
HCD18 18 24 19.33 0 0 3 N/A NO
DLG45 45 12 39.95 0 0 2 Litotripsia NO
derecha
Nefrectomia
HAMG62 62 60 27.63 2 0 2 derecha SI
Cistopexia
Reparacion
GARI57 57 36 37.10 3 0 1 perineal NO
x Trauma
obstétrico
SBJ65 65 24 20.65 2 0 4 N/A NO
PLA42 42 12 26.70 1 1 Cesarea NO
CCA18 18 24 21.67 0 0 1 N/A NO
Media 41.4 31.2 27.77 1 0.5 2
DS 17.51 23.4 6.85 1.15 1.2 1.05

IMC (indice de masa corporal); AO (retencion aguda de orina); DM (diabetes mellitus); DS (desviacion estandar).

Tabla 2. Caracteristicas de la uroflujometria y del diario vesical en pacientes con sindrome
de Fowler

Volumen Volumen

Qmax FU/ miccional — miccional Vglum o Or.ina % de Episodios
(cc/s) 24hrs rr;ed;'o m((ixigw mlzlco)nal re;tccgal Residuo noc(iiria
cc cc
PCS21 27.4 19 124 250 174 257 147.70 4
GAM45 53 10 265 450 265 300 113.20 2
LHM45 22 20 225 420 236 184 77.96 8
HCD18 19 10 251 400 152 248 163.15 2
DLG45 10 13 167 250 148 431 289.30 5
HAMO62 21 9 51 280 140 287 205.00 1
GARI57 19 20 91 220 183 157 85.50 10
SBJ65 21 8 352 700 403 208 51.6 1
PLA42 17 16 148 290 113 920 79.60 4
CCA18 18 17 155 380 169 154 91.12
Media 22.74 14.2 182.9 3064 198.30 231.5 130.413 39
DS 11.49 4.75 90.25 143.07 89.54 96.12 72.71025 3.03

Note que la capacidad vesical calculada (Equivalente a Capacidad Cistométrica Maxima=Volumen miccional Mdximo+Orina
residual) fue tan elevada como de 595cc+215.78, siempre con elevados residuos postmiccion mayores a 130+73%. A dife-
rencia de pacientes con detrusor hipocontractil, las pacientes refieren volimenes miccionales maximos de 364+143cc en
el diario vesical. ID (identificador del caso); Qméx (flujo maximo de orina durante una miccién); FU (frecuencia urinaria);
DS (desviacion estandar).



Figura 1. Trazo de uroflujometria con EMG de superficie en paciente con sindrome de Fowler
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Observe la relajacion inicial (flecha), el retraso en el Qmax (gato). Muestra flujo intermitente y la falta de relajacion esfin-

teriana con hipertonia irregular y pausas ocasionales (estrella).

Figura 2. Trazo de uroflujometria con EMG de superficie en paciente con sindrome de Fowler
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Observe la falta de relajacion con intento fallido de relajacion antes de iniciar la miccion (flecha), el retraso en el Qmax.

dentro de lo normal pero alargado(gato). Muestra flujo intermitente y la falta de relajacion esfinteriana con hipertonia
irregular (estrella).

Revista MExicana be UroLoaia ISSN: 2007-4085, Vol. 82, nim. 2, marzo-abril 2022:pp. 1-11.



Urodinamia no invasiva en sindrome de Fowler. Revision en un centro de urologia... Pérez-Martinez C., et al.

Discusion

El ciclo vesical de almacenamiento urinario y
miccion se deben a la correcta interacciéon y
coordinacion de la vejiga urinaria, la uretra, el
esfinter liso interno y el esfinter uretral exter-
no. Tal coordinacién es mediada por un com-
plejo circuito neural entre el cerebro, la medula
espinal y los ganglios periféricos.*>'® La infor-
macion de los receptores sensoriales es envia-
da a través de fibras Ad y fibras C, a la médula
espinal en donde se activan reflejos espinales
(interneuronas),"® que ademas reclutan a neu-
ronas del ndcleo somdtico de Onuf para activar
al esfinter externo de la uretra y mantener el
cerrado uretral (reflejo guardian). Existen
neuronas aferentes secundarias que proyec-
tan la informacion a sitios supraespinales que
también son activadas.”'® La toma de decisién
de orinar involucra maultiples areas corticales.
(%) Una vez que la corteza ha decidido que se
lleve a cabo la miccidon,*® se activan vias des-
cendentes a la médula espinal, estimulando la
actividad del detrusor y facilitando la relajacion
esfinteriana. Terminada la miccion la actividad
del circuito nervioso de la micciéon vuelve al
modo de llenado."5'” Estudios experimentales
en animales indican que el almacenamiento
vesical esta modulado por reflejos medulares,
mientras que la miccién estd mediada por un
gran circulo de reflejos espino-bulbo-espinales
pasando a través de la coordinacién de la parte
rostral del cerebro."® Durante el llenado ve-
sical, las sefiales aferentes vesicales sacras au-
mentan en intensidad hasta que exceden el um-
bral en la substancia gris periacueductal (SGP)
como ha sido confirmado por Tai et al.,"” en
ausencia de cualquier influencia de control, se
dispara el reflejo de micci6on: La SGP activa el
centro pontino de la micciéon (CPM) o nicleo

de Barrington, el esfinter uretral se relaja, la
vejiga se contrae y se produce la miccion.®? La
relajaciéon de la salida uretral es mediada por
activacion de reflejos de la via parasimpatica a
la uretra que produce liberacién de 6xido nitri-
co (transmisor inhibitorio),?V asi como por eli-
minacién del impulso excitatorio adrenérgico y
somatico (nicotinico) hacia la uretra.®®

La EMG en el sindrome de Fowler muestra
un tono de actividad continua, se piensa que
esta actividad auténoma excitatoria es tras-
mitida por la aferencia del nervio pudendo,
obstruyendo la uretra e inhibiendo la aferencia
vesical.® El sindrome de Fowler se considera
una anormalidad del esfinter externo, que a
menudo es hipertréfico, Fowler et al., reporta-
ron desde 1985 rafagas de desaceleracion en la
EMG del esfinter uretral externo.® Este tipo de
actividad en la EMG del esfinter externo, an-
tiguamente conocido como “pseudohipertonia
del esfinter” fue caracterizado por Fowler et
al., como un complejo de dos componentes: 1)
descargas repetitivas, 2) rafagas de desacelera-
cion. Al analizar los trazos de EMG se concluye
que este patrén bizarro de descargas repetitivas
semejantes a las descargas miotonicas, se deben
mds bien a la difusién efaptica de la excitacion
entre la fibras musculares esfinterianas, mas
que al impulso motor del nervio pudendo.®

Gad et.al.,, han demostrado en animales
que las redes neuronales sensitivo-motoras que
controlan la vejiga urinaria y la locomocion, tie-
nen una alta integracion neurofisiolégica, y que
ambas funciones, micciéon y locomocion estan
moduladas por el impulso sensorial del nervio
pudendo y el nervio tibial.?® Estudios en gatos
y en humanos con lesiéon medular han demos-
trado que la activacion eléctrica del nervio
pudendo puede mediar activaciéon o inhibicion
de la actividad vesical.?¥ Dependiendo de la
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frecuencia del estimulo se produce inhibicién
vesical (3 a 15 Hz) o activacién vesical (20 a
33 hz).?#? Lo anterior sugiere fuertemente la
hipotesis de que la continua difusion efiptica
de la excitacién entre la fibras musculares es-
finterianas provoca impulso aferente continuo
en el nervio pudendo, en el ntcleo somitico de
Onuff, asi como en los centros supraespinales
como la SGP, provocando hipocontractilidad
refleja del detrusor, un “falso reflejo guardian”,
que acompana a la falla en la relajacién del es-
finter, resultando en retencion crénica de orina
con sus consecuencias.

Respecto al Qmax es interesante observar
que la media de esta serie fue de 22.74+11.49
cc/s, contario a lo esperado por la hipertonia
esfinteriana, sin embargo esto puede ser ex-
plicado por compensaciéon de las pacientes
con miccién con pinza abdominal, como se
puede observar en las figuras 1 y 2. En nuestra
serie la capacidad vesical calculada (Capacidad
Cistométrica Maxima=Volumen miccional
Maximo+Orina residual) fue tan elevada como
de 595 cc+215.78, sin embargo a diferencia de
pacientes con detrusor hipocontractil, nues-
tras pacientes refieren volimenes miccionales
maximos de 364+143 cc en el diario vesical.
Ademis, todas las mujeres de nuestra serie
tuvieron antecedente de retencién urinaria
aguda, aunque se desconoce el volumen uri-
nario retenido, todas ellas presentan residuos
postmiccion elevados de hasta 231.50+96.12
cc que representan una media de 130+73% de
orina residual, que debe considerarse durante
el planteamiento diagnostico (ver tablas 1y 2).
Fusco et al., han encontrado que la obstruccién
infravesical cronica provoca remodelacién
vesical por cambios histoloégicos y moleculares
en el urotélio, suburotélio, musculo detrusor,

matriz extracelular del detrusor y los nervios

vesicales, lo cual puede explicar las alteracio-
nes miccionales presentadas en el diario vesical
en nuestra serie.?®

Swinn et al., realizaron una encuesta a
112 mujeres jévenes con historia de retencion
urinaria. Encontraron que el factor desencade-
nante mds frecuente fue cirugia ginecologica
bajo anestesia general.'? En nuestra serie ocu-
rri6 solo en 40% de casos (4/10), un caso con
reparacion perineal por trauma obstétrico con
férceps, dos pacientes con antecedente de cesa-
rea y una con historia de cistopexia. La historia
clinica, la sintomatologia, el diario vesical, la
uroflujometria con EMG de superficie y el re-
siduo postmicciéon fueron usadas para hacer el
diagnoéstico en nuestra serie,"” sin embargo no
se confirmé el diagnoéstico mediante urodina-

mia invasiva.

Electromiografia (EMG) de superficie

El sindrome doloroso crénico pélvico/prosta-
titis tipo III (SDCP/PCTIII) en hombres com-
parte similitudes con el sindrome de Fowler,
pues también presenta hipertonia de los MPP
y se considera una disautonomia parasimpati-
ca.®” El diagnoéstico del SDCP/PCTIII incluye
EMG de los MPP, usando aguja concéntrica o
con transductor transrectal,®® nuestro grupo
ha demostrado que usando la EMG de super-
ficie con parches cutineos, los resultados ob-
tenidos son muy aproximados a los resultados
obtenidos con EMG de aguja concéntrica, sin
embargo se requiere una técnica depurada y
experiencia del personal.?®*) En el presen-
te estudio, ocurre algo semejante a los que
encontramos en hombres, las imigenes de la
EMG de superficie de nuestras pacientes son
suficientemente demostrativas para inferir el
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estado del esfinter uretral externo, aun cuando
se registran multiples unidades motoras de la
musculatura del piso pélvico simultineamente.
Con la EMG de superficie podemos evitar el
uso de agujas que es altamente incomodo y en
ocasiones muy doloroso para las pacientes.

Conclusiones

El sindrome de Fowler es una entidad poco
conocida y subdiagnosticada, se presenta como
un cuadro de retencioén urinaria crénica acom-
panado de infecciones urinarias de repeticion,
en ausencia de uropatia obstructiva baja. El
diagnéstico es posible por urodindmia no inva-
siva como la uroflujometria con EMG de super-
ficie, la medicion del residuo postmiccion y el
uso del diario vesical. En caso de duda diagnos-
tica se sugiere practicar estudio urodindmico
completo.
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