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Inledning

Denna rapport syftar till en 6verblick 6ver Single Case Experimental Design (SCED) som
forskningsmetod.

Rapporten tacker féljande huvudomraden:

e Grundlaggande principer och designtyper: Definition av SCED, terminologi, samt
beskrivning av fyra huvudsakliga designtyper med illustrationer.

e Utfallsmatt och analysmetoder: Beskrivning av lampliga utfallsmatt samt visuella och
statistiska analysmetoder.

e Riskfor bias: Genomgang av olika biasrisker och strategier for att hantera dessa.

o Verktyg for risk for bias-bedémning: Presentation av standardiserade verktyg for att
granska potentiella risker for snedvridning.

e Overférbarhet: Diskussion om extern validitet och forutsattningar for generalisering av
resultat.

e Rapporteringsstandarder: Riktlinjer for transparent rapportering av SCED-studier.

Vad ar SCED?

SCED ar en experimentell studiedesign dar ett enskilt fall [1] (till exempel en individ) prospektivt
studeras over tid genom upprepade matningar, och dar samma fall fungerar som sin egen
kontroll. Till skillnad fran en traditionell fallstudie — som vanligtvis ar en okontrollerad, deskriptiv
beskrivning av en individ eller handelse — kdnnetecknas SCED av ett aktivt inférande av en
oberoende variabel (en insats eller behandling) under forutbestdmda faser for att prova dess
effekt pa ett utfall.

SCED kan ses som ett alternativ till stora gruppstudier, antingen som en inledande studie som
leder till specifika hypoteser att testa i en gruppstudie, eller som en sjalvstandig
forskningsstudie for att utvardera eventuell insatseffektivitet vid heterogena och lagfrekventa
tillstand [2] (se Tabell 1).

Tabell 1 Nar &r SCED lamplig?

Nar ar SCED sarskilt lamplig?

For lagfrekventa eller heterogena tillstand

Nar individualiserad beddomning ar central

Vid klinisk eller praktisk utvardering av insats for specifik individ
Nar etiska hansyn kréver att varje deltagare far insats

For att studera behandlings- och insatseffekter i detalj

Vid hypotesprovning/hypotesgenerering

Den grundlaggande analysenheten, det enskilda fallet, kan vara en enskild person, en
organisatorisk eller samhallelig enhet, liksom en enskild handelse. Det finns dock
metodologiska skillnader mellan att ha en analysenhet som representerar en individ (n=1) och
exempelvis en samhallelig enhet som en stad (n=1). Skillnaderna beror framst den
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underliggande datainsamlingen, variabiliteten inom analysenheten, och hur méjliga effekter
tolkas. Denna rapport belyser single case-metodologi med individen som analysenhet.

Det finns experimentella och icke-experimentella’ Single case-studier [3, 4]. Experimentella
Single case-studier, som denna rapport belyser, baseras pa upprepade faser av matningar och i
vissa designer inférande respektive borttagande av en insats (exempelvis ABA, ABAB). Det finns
olika benamningar pa experimentella Single case-studier [1, 4] [3, 6], harefter anvands
bendmningen Single Case Experimental Design (SCED) eftersom den tydliggor att det ar ett eller
ett fatal (single) fall (case) som studeras, samt att det ar en studie dar en planerad insats aktivt
infors (experimental) under flera faser (minst ABA).

Centrala principer

SCED-design bygger pé foljande centrala principer:

o Upprepade matningar: Forandringar i ett specifikt utfall mats systematiskt fore, under
och efter, dar individen fungerar som sin egen kontroll.

o Datadensitet: Minst tre, men helst fem, datapunkter per fas for att etablera stabila
monster (At1At1At1At1At1Bt2Bt12Bt2Bt2Bt2At3At3At3At3At3Bt5Bt5Bt5Bt5B5) [7].

e Baslinjestabilitet: Baslinjefasen (At1At1At1At1At1) maste vara stabil innan insats
introduceras (Bt2Bt2Bt2Bt2Bt2).

o Experimentell kontroll: en aktiv, medveten och kontrollerad introduktion av en insats
genom att forskaren kontrollerar nar insatsen infors och eventuellt tas bort.

o Reproducering: Insatseffekter behover replikeras dver tid eller mellan olika
kontexter/personer. Forandring, eller avsaknad av sddan, sékerstalls genom att studien
innehaller flera faser (tillexempel ABA, ABAB), och kan pavisas vid minst tre olika
fasdvergangar (At1Bt2At3Bt4).

Termer och begrepp

Vanliga termer och begrepp pa engelska och svenska i SCED-studier presenteras i Tabell 2.

" Icke-experimentella Single case-studier (3. Epstein L. H and Dallery J, The Family of Single-Case Experimental
Designs. Harvard Data Science Review, 2022(Special Issue 3), 4. TateR. L, etal., The Single-Case Reporting
Guideline In BEhavioural Interventions (SCRIBE) 2016 Statement. Journal of Clinical Epidemiology, 2016. 73(1): p.
142-52.) bestar av en bakgrundsmatning av utfallet i fraga (baslinjen, A), foljt av insats och matning av utfall under
tiden insatsen pagar (insatsfas, B). Detta ar den enklaste studiedesignen (AB) och kallas pa engelska “phase change
without reversal”. Den skiljer sig frAn en fore- och efterméatningsstudie genom att matning av utfallet sker under tiden
insats pagar (4. lbid.). AB-designen kan vara anvandbar for att préva om en insats ar genomforbar (5. Manolov R, et
al., Single-case experimental designs: Reflections on conduct and analysis. Neuropsychological Rehabilitation,
2014.).
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Tabell 2 Svenska och engelska termer och begrepp som anvands i SCED-studier.

Svensk term

Engelsk term

Forklaring

Fas

Phase

En definierad observationsperiod dar en deltagares
beteende mats upprepade ganger

Baslinjefas (A)

Baseline phase

Fasen fore insats, fungerar som jamforelsegrund

Insatsfas (B, C,
D)

Intervention/treatment
phase

Aktiva faser dar olika insatser infors

Fassekvens

Phase sequence

Ordningen av faser, till exempel A1-B1-A2-B2

Primart utfall

Target behavior/dependent
variable

Det utfall som primart mats och utvarderas

Insats

Independent
variable/intervention

Den behandling eller insats som utvarderas

Experimentell
kontroll

Experimental control

Aktiv, avsiktlig och systematisk manipulation av
insats

Intern validitet

Internal validity

Att insatsen faktiskt orsakar forandringar i utfallet

Extern validitet

External validity

Att resultaten kan generaliseras till andra
sammanhang

Niva Level Datavardet (medelvdrde/median) inom en fas

Trend Trend Lutningen pa linje inom en fas

Variabilitet Variability Dataspridningen inom en fas
Designtyper

Det finns flera séatt att designa en SCED-primarstudie och olika typer av design svarar pa olika
forskningsfragor. Nedan beskrivs fyra sddana; Withdrawal/Reversal Design (WRD), Multiple
Baseline Design (MBD), Alternating Treatments Design (ATD) och Changing Criterion Design
(CCD) [4]. Gemensamt ar att en person studeras under olika faser dar baslinjen (A) utgor den
utgangspunkt mot vilken uppféljande matning under och efter introduktion av en insats (B)
jamfors, men de varierar i vilken situation de ar bast ldmpade. En o6versikt finns i Tabell 3.

Tabell 3 Oversikt designtyper.

Designtyp  Grundstruktur Béast lampad for Begransningar
WRD ABA, ABAB Reversibla Ej for permanenta
effekter forandringar
MBD/MPD AB over Irreversibla Kraver flera baslinjer
personer/sammanhang/beteenden effekter
ATD Snabbt alternerade insatser Jamfdra insatser Kraver snabb effekt
CCD Stegvisa kriterieforandringar Stegvis forandring  Kraver successiv férandring

WRD (Withdrawal/Reversal Design)

WRD?, aven kallad inférande/tillbakadragande design, anvands nar en insats forvantas vara
upptackbar i nartid och ha en reversibel effekt pa utfallet [1] [5]. Designen innebar att man forst
etablerar en baslinje (A), darefter infor insatsen (B), sedan drar tillbaka insatsen (atergar till A),
och i en ABAB-design aterinfor insatsen en sista gang (B) (Faktaruta 1 och Figur 1).
Reproducering (ABAB) anses ge starkare stod for insatsens eventuella effekt [5].

2 N-of-1-Trials &r ett exempel p4 WRD-design [4].
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Forutsattningar:

e Insatsens effekt ska vara reversibel
o Effekten skavara upptackbarinartid
o Det skavara etiskt rimligt att dra tillbaka insatsen

Exempel pa tillampning: En studie undersoker effekten av en uppmarksamhetstraning for en
elev med koncentrationssvarigheter. Efter att ha etablerat en stabil baslinje av
koncentrationstid (A), infors traningen (B), darefter atergar man till ordinarie undervisning (A),
och slutligen aterinfors traningen (B). Koncentrationstiden mats systematiskt genom alla faser.

Styrkor

o Demonstration av mdjlig kausalitet genom att visa att utfallet foljer
inforandet/borttagandet av insatsen
e Starkt intern validitet genom replikation inom samma individ.

Faktaruta 1 WRD.

ABA
Nivaer och trender jamfors mellan baslinje och insatsfaser for att faststalla om forandring ar
kopplad till insatsen.

En (1) person, en (1) insats utan reproducering

Steg-for-steg-process:
1. Baslinjematning - minst tre matningar av primart utfall (At1At1At1).
2. Stabil baslinje - vardena i baslinjefasen uppvisar stabil niva.
3. Insatsinfors - minst tre matningar av primart utfall (Bt2Bt2Bt2).
4. Tillbakadragande av insats - atergang till baslinje
5. Baslinjematning igen - minst tre matningar av primart utfall (At3At3At3).

Sammanlagd matserie: At1At1At1, Bt2Bt2Bt2, At3At3At3

ABAB
Nivaer och trender jamfors mellan baslinje, insatsfaser och reproduktionsfaser for att faststalla
om foérandring upprepas och ar kopplad till insatsen.

En (1) person, en (1) insats med reproducering

Steg-for-steg-process:
1. Baslinjematning - minst tre matningar av primart utfall (At1At1At1).
Stabil baslinje - vardena i baslinjefasen uppvisar stabil niva.
Insats infors - minst tre matningar av primart utfall (Bt2Bt2Bt2).
Tillbakadragande av insats - atergang till baslinje.
Baslinjematning igen - minst tre matningar av primart utfall (At3At3At3).
Insats infors igen (reproducering) - minst tre matningar av primart utfall (Bt4Bt4Bt4).
Baslinjematning igen - minst tre matningar av primart utfall (AtSAt5At5).

o @ & @Y

=4

Sammanlagd matserie: At1At1At1, Bt2Bt2Bt2, At3At3At3, Bt4Bt4Bt4, AtSAt5AtS

Svagheter

e Olamplig for permanenta forandringar
e Etiska overvaganden kring att ta bort en effektiv insats
e Kvarstdende effekter kan forsvara tolkning av andra A-fasen
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| Figur 1 ses en schematisk bild aven WRD studie med ABA/ABAB-design.

Figur 1 Schematisk bild av WRD.

Withdrawal/Reversal Design
- WRD

Fragestallning Baslinjefas A B Insatsfas B Baslinjefas A Insatsfas B
Effekt av insats (B) _
T s - 0e®0®°®.
Design _ e .“‘ )
* Enperson, samma insats .
+ Replikation 6ver tid e (Q. - 3
Forhallanden 9
* Insats upptéckbarinéartid
* Reversibel effekt pa utfall @ ..‘. - -
* Etiskt rimligt med 1 o
tillbakadragande
ABA
1. Baslinje (At,) etableras t1 t2 t3 t4

2. Insats( t,)infors
3. Insatsdras tillbaka (At;)

Tidslinje
ABAB
4. Insats aterinfors ( t,)

MBD (Multiple Baseline Design)

Nar en insatseffekt inte beddms vara reversibel och déar insatsens eventuella effekt pa utfallet &r
synlig forst pa sikt [1], eller om insatsen inte beddms som etiskt rimlig att ta bort efter ett forsta
inférande kan MBD (svenska. multipel baslinjedesign) vara ldmplig [5]. MBD:s flera samtidiga
baslinjedesigner (AB, AB, AB) dar fler &4n en person far samma insats eliminerar behovet av att
aterga till baslinjen (ABA). Det gor designen lampad for utvardering av insatser som inte ar
reversibla eller har effekter pa lang sikt, som till exempel vissa rehabiliteringseffekter

(Faktaruta 2 samt Figur 2). Designen avser att pavisa att forandring endast sker nér insatsen ar
riktad till personen, genomfdrs i ett visst sammanhang eller géller ett visst eller flera specifika
beteenden.
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Figur 2 Schematisk bild av MBD.
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Faktaruta 2 MBD.
Jamforelse av forandringar mellan olika enheter.

Flera (2 eller fler) personer, beteenden eller sammanhang med sekventiell insats
Sekvens av matningar:
e Person 1: (At1, Bt2)
e Person 2: (At1, At2, Bt3)
e Person 3: (At1, At2, At3, Bt4)
Steg-for-steg-process:
1. Baslinjematning - minst tre matningar av primart utfall for varje enhet (AtTAt1At1).
2. Stabil baslinje - vardena i baslinjefasen uppvisar stabil niva.
3. Insats infors sekventiellt — enhet for enhet (Bt2, Bt3, Bt4), medan de andra
fortsatter i baslinje (At2, At3).
Sammanlagd matserie:
e AtT1At1At1, Bt2Bt2Bt2
o AtTAt1At1, At2At2At2, Bt3Bt3Bt3
o AtT1At1At1, At2At2At2, At3At3At3, Bt4Bt4Bt4

Den mest anvanda formen av MBD ar den med individ, men kan dven vara sammanhang och
malbeteenden eller liknande, som parameter [1]. Minst tre personer skall ingd i en sadan studie.
Ordningen av personer, kan randomiseras, | Faktaruta 2 preciseras detta narmare.

MPD (Multiple Probe Design)

MPD (multipel baslinje design med utvalda matpunkter) ar en variant av MBD, men med farre
datapunkter i baslinjen [8]. | stallet for kontinuerlig datainsamling méts utfallet vid specifika
"probpunkter" (matpunkter), inklusive en méatning direkt fére insatsens inférande. Med hjalp av
proberna jamfors vad som hander for de olika deltagarna. Om person 1 forbattras direkt efter
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insatsen medan person 2 och 3 fortfarande ar pa samma niva (insatsen har dnnu inte
introducerats) kan insatsen antas gora skillnad (Faktaruta 3).

Exempel pa tillampning: For tre elever samlas data in dag 1, 5 och 10 (i stallet for alla dagar 1-
10). Insatsen infors vid olika tidpunkter (dag 11 for elev 1, dag 16 for elev 2, dag 21 for elev 3),
med en matning precis fore insatsstart for varje elev.

Styrkor:

e Mindre resurskrdvande &n kontinuerlig datainsamling
e Minskar risken for test effekter genom upprepad métning
e Behaller fordelarna med Multiple Baseline Design

Faktaruta 3 MPD.
Férandringar relateras till insatsen vid kritiska tidpunkter.
En (1) person, en (1) insats med periodiska matningar
Steg-for-steg-process:
1. Baslinjematning - minst tre matningar av primart utfall (At1At1At1).
2. Stabil baslinje - vardena i baslinjefasen uppvisar stabil niva.
3. Insatsinfors - korta matperioder efter varje interventionsfas (Bt2, Bt4).
Sammanlagd matserie:

e Atl, Bt2, At3, Bt4, AtS
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ATD (Alternating Treatments Design)

ATD (alternerande och samtidiga insatser) innebar att flera insatser (B, C, D) utvarderas genom
att snabbt alternera dem fér samma person. De olika insatsfaserna kan aven alterneras med
baslinjefaser [1, 4]. Ordningen av insatser kan randomiseras. Se aven Figur 3 och Faktaruta 4.

Figur 3 Schematisk bild av ATD.

Alternating

. Baslinjefas A = Insatsfas :
Treatment Design- - - o o P
ATD : - e®e®C. : :
. _ ; - -
Fragestéllning Niva - "® ® -
* Jamforelse mellan olika 4 '2' _ - Gg®T - :
insatser (31, B2, B3) 3 ; i )
Design 2 5 - Y ® e -
* Enperson, flerainsatser 1 _ - . - :
* Replikation éver insat - - -
eplikation 6ver insatser | ee®ee . ) ]

Férhallanden t, t, t, t,

Insats upptackbar i nartid

* Reversibel effekt pé utfall . Baslinje (At;) etableras Tidslinje
Insats (B1t,) infors
Insats (B1t,) dras tillbaka
Insats ( t3) infors
Insats (B2t;) dras tillbaka

Insats (" “t,) infors

Forutsattningar:

e Insatseffekten maste vara snabbt synlig [1].
e Effekten maste vara reversibel [5].
e Minimalrisk for overforingseffekter mellan insatser

Exempel pa tillampning: En arbetsterapeut jamfor tre olika typer av fotleds-ortoser och deras
respektive effekt pa en persons gangkapacitet vid ett och samma besok, genom att personen far
prova varje ortos under korta perioder i slumpmassig ordning.

Styrkor:

o Effektiv for att jamfora olika insatser
e Kraver kortare tid 4n andra designer
e Kanrandomisera ordningen for insatser

Svagheter:

e Risk for overforingseffekter mellan insatser
e Endastlamplig for snabbt verkande insatser
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e Kanvara uttrottande for deltagaren

Faktaruta 4 ATD.
Nivaer och trender jamfors for varje insats.
En (1) person, tva (2) eller flera insatser som alterneras utan atergang till baslinje.

Steg-for-steg-process:
1. Baslinjematning - minst tre matningar av primart utfall (At1At1At1).
2. Stabil baslinje - vardena i baslinjefasen uppvisar stabil niva.
3. Insatser alterneras - minst tre matningar for varje insats (At1Bt2Ct3).

Sammanlagd matserie:
o At1At1At1, Bt2Bt2Bt2, Ct3Ct3Ct3, Dt4Dt4Dt4
o At1At1At1, Bt2Bt2Bt2, At3At3At3, Ct4Ct4Ct4, At5At5AL5, DtEDtEDt6, At7At7At7

CCD (Changing Criterion Design)

CCD (forandrad kriterieniva design) utgar fran ett antal hierarkiskt baserade kriterienivaer som
implementeras pa ett sekventiellt satt. Kriterienivan kan avse olika aspekter av insatsen, som
intensitet eller langd. Genom sadana kriterienivaer kan 6kning eller minskning av ett beteende
matas. Logiken bygger pa att mojlig effekt pa utfall varierar i takt med fas-langd eller [9].
Kriteriernas ordning kan randomiseras. Se Figur 4 samt Faktaruta 5.

Figur 4 Schematisk bild av CCD.

Changing Criterion -
Design - CCD ; Baslinjefas A _ insatstas - )
K1 ) K2 - K3 -
e - - - oo -
Fragestillning . - ) - eo® i,
Intensitet/Dos av insats? Niva _ - = =
4 |2| . @ O.‘ @. -
Design 3 = e®e Qe- - -
* En person, eninsats med - - - .
olika kriterienivaer (1,2,3) 2 - _ - -
* Replikation 6ver ; _ - -
intensitet/dos = _ - -
0 o0®g, . . i
Forhallanden . ‘ X ;
* Insats upptéckbar i nartid { 2 3 4
o i 2 Baslinje (At,) etableras . .
ORI et Insats med 1kriterienivé 1(B t,)infors Tidslinje

Insatsens kriterieniva andras (B t,)
Insatsens kriterieniva éandras (B '.t,)

Forutsattningar:

e | aAmplig for beteenden som kan fordndras gradvis
e Kraver att deltagaren kan anpassa sig till forandrade kriterier
e Behover stabil prestation pa varje kriterieniva innan nasta infors
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Styrkor:

e Visar kontroll dver beteende genom stegyvis forandring
e Behover inte ta bort en effektiv insats

o Anvandbar fér inlarning av nya fardigheter
Svagheter:

e Begransad till beteenden som kan forandras stegvis
e Kraver stabil prestation pa varje niva
e Kanvaratidskravande

Faktaruta 5 CCD.

Jamforelse av forandringar mellan kriterienivéer.
En (1) person, en (1) insats med successiva kriterieforandringar.

Steg-for-steg-process:
e Baslinjematning - minst tre matningar av primart utfall (At1At1At1).
e Stabil baslinje - vardena i baslinjefasen uppvisar stabil niva.
e Insatsinfors med forsta kriterienivan - minst tre matningar av primart utfall
(Bt2Bt2Bt2).
e  Forandring av kriterium - successivt andrade kriterier med minst tre matningar per niva
(Ct3Ct3Ct3, Dt4Dt4Dt4).

Sammanlagd matserie:
o At1At1At1, Bt2Bt2Bt2, Ct3Ct3Ct3, Dt4Dt4Dt4

Utfall och matning

Typer av utfallsmatt

Det primara utfallet i en SCED-studie, knutet till den person som deltar i utvarderingen [1],

handlar ofta om nagon form av beteendeforandring.
Huvudtyper av utfallsmatt [1]:

e Primarutfall: Det centrala beteende eller utfall som insatsen avser att paverka
e Jamforelsevariabler: Utfall som inte forvantas forédndras av insatsen

e Generaliserande variabler: Utfall som inte &r priméara men kan paverkas indirekt
e Implementeringsdata: Data om metodtrohet och genomforande

e Standardiserade testresultat: Kompletterande standardiserade matt

Krav pa utfallsmatning
For att sakerstalla tillforlitliga resultat bor utfallsmatning uppfylla féljande krav:

e Operationell definition: Tydlig beskrivning av vad som mats
e Frekventa matningar: Regelbundna matningar inom varje fas

e Interbeddmarreliabilitet: Minst tva oberoende beddémare for minst 20% av matpunkterna
[1, 7]. Samstammigheten skall uppna en niva som satts pa forhand, till exempel Cohens

K pd minst 0,6 [7].
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e Konsistenta metoder: Samma matmetod anvands genom alla faser
e Objektivitet: Matningen bor vara sa objektiv som mojligt

Exempel pa operationell definition:

Koncentrationsférmaga definieras som antal minuter eleven kan sitta stilla vid sin
bank och arbeta med tilldelad uppgift utan att Gmna platsen eller avbryta arbetet i
mer an 10 sekunder. Métningen gérs genom direkt observation under 30-
minuterspass, tre ganger per vecka.

Faktaruta 6 Huvudkomponenter i visuell analys av radata.

Inom faser

e Variabilitet/Stabilitet: Grad av fluktuation eller konsistens i data
e Niva inom fas: Bedémning av niva inom respektive fas

Mellan faser

e Trend: Systematisk kning eller minskning mellan faser

e Niva: Bedomning av forandring exv. i medelvarde mellan faser

e latens/omedelbarhet: Hur snabbt en férandring upptrader efter fasbyte, dar
kort latens innebar en omedelbar effekt efter insatsens start

e Overlapp: | vilken utstrackning data fran insatsfasen 6verlappar med baslinjens
data

e Konsistens: Hur konsekvent ett forandringsmonster dterkommer 6ver flera
liknande faser

Analys av SCED-data

Visuell analys ar den traditionella metoden for att analysera SCED-data [10][11][12]. Den
fokuserar pa att identifiera systematiska monster i radata [13] genom att granska méatpunkter
och grafer inom och mellan faser. For att komplettera visuell analys och 6ka objektiviteten har
flera statistiska metoder utvecklats specifikt for SCED-data [7, 10]. Dessa tar hansyn till de
sarskilda utmaningar som finns med SCED-data som sma urval, klustrade data, autokorrelation
och inom-individ-variation [13]. Nedan presenteras komponenter i visuell analys och olika
statistiska metoder. Det finns annu ingen konsensus vilken eller vilka metoder som bor
anvandas [13], utan skall ses som exempel pa analysmetoder. For en utttmmande beskrivning
hanvisas till [14]. Oavsett analysmetod kravs vanligtvis att en liknande forandring observeras vid
minst tre separata tillfallen eller i tre oberoende fall for att en palitlig effekt ska anses foreligga
[11]1[15].

Visuell analys

Visuell analys bor goras i forhallande till sex aspekter [7, 15]; niva, trend, variabilitet/stabilitet,
overlapp, latens/omedelbarhet, samt konsistens. Proceduren for visuell analys startar med
beddmning av baslinjestabilitet foljt av beddmning av varje fas separat med avseende pa
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trendriktning, datastabilitet/variabilitet och niva. Darefter jamfors trender. nivaer och
overlappning mellan faser (Faktaruta 6). Styrkor med visuell analys ar att det ar en intuitiv och
direkt metod som kan fanga kliniskt/praktiskt relevanta forandringsmonster [10] liksom monster
som statistisk analys kan missa. Svagheten ar av naturliga skal den subjektivitet som bedémning
baseras, vilken infor risk for dver- eller underskattningar av faktiskt insatseffekt.

Statistisk analys

Exempel pa statistiska metoder presenteras nedan.
Bootstrapping [1][2] [3]

e Berakningsmetod for att uppskatta fordelningen av en parameter genom resampling

e Bravid sma urval och nar normalférdelning inte kan antas

e Bootstrap 6kar reliabiliteten i dataanalys

e Bootstrap-tekniker har anpassats for att oka tillforlitligheten i effektestimat och
konfidensintervall i single-case data

e Enreservation ar att bootstrap kraver relativt stabil data eller manga matpunkter for att
ge robusta resultat

Randomization Test (Permutation Test) [19][20] [21]

e Testar signifikans genom att slumpmassigt omfordela datapunkter mellan faser

e Relevanti SCED-designer dar faser eller insatsordning med flera faktiskt
randomiserats

e Kan kombineras med Tau-U for p-vardes bedédmning.

Trendanalys

Trendanalys kan handla om att identifiera trender [22], justera for trender, eller utnyttja
trendinformation i analysen. Styrkan med trendanalys ar att undvika att tillskriva insats en effekt
som beror pa en redan pagaende trend (till exempel en forbattring som hade skett 4nda).
Svarigheten ar att tester for trend i valdigt korta baslinjer har lag styrka och att trend kan vara
icke-linjar.

e Split-middle trend line: Grafisk metod for att analysera trendférandringar [23]

e Celeration Line Analysis: Beddmning av forandringar i niva och trend inom en fas [24].

o Piecewise Regression/Segmenterad Regression: Analyserar forandring i trend fore och
efter insats [15].

Tidsserieanalyser

e C-statistik: Testar forandringar i niva och trend mellan faser [25].
e Interrupted Time-Series Analysis (ITSA)
o Statistisk modellering av niva- och trendférandringar [26, 27]
o Analyserar forandringar i seriebunden data
o Kraver langre tidsserier och mojlighet att kontrollera for externa trender.
e Auto-regressive Integrated Moving Average (ARIMA) [28]
o Modell fér autokorrelation och tidsberoende effekter.
o Anvandsvid ”sasongs”effekter eller starka trender i data.
e Time-Varying Effect Modeling (TVEM) [29]
o Modellerar hur insatseffekten férandras 6ver tid [30].
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o Anvandbart nar effekten inte ar konstant utan varierar mellan faser.

TWEM skulle potentiellt kunna anpassas till SCED-data

Multilevel och autokorrelationsmodeller

Generalized Estimating Equations (GEE). GEE ar en metod for att analysera klustrade
data (till exempel upprepade méatningar inom en individ). Analyserar forandringar i
single-case data och hanterar autokorrelation [31].

Hierarkisk Regressionsanalys/Multilevel Modeling (MLM): Hanterar hierarkiska data och
anvands for SCED med flera deltagare exempelvis [32].

Robust Variance Estimation (RVE): Justerar osdkerheter i variansskattningar i hierarkiska
modeller [33]. Anvandbar nar aggregade data fran flera SCED-studier analyseras.

Bayesianska metoder [34]

Med fa observationer kan bayesianska metoder med informativa priorer stabilisera skattningar
dar frekventistiska metoder fallerar eller ger mycket osakra resultat.

Beraknar sannolikheter och osakerhet i effektstorlekar [2].

Anvands vid sma urval och nar det finns hog osékerhet i data.

Tilldter uppskattning av effektstorlek dven vid begransade data.

Kraver specifikation av prior-férdelningar; berakningsmassigt komplex
Priorn ar ett subjektivt matt, om priorn ar fel kan resultatet bli snedvridet.

Effektmatt

Det finns olika effektmatt som kan anvandas vid statistisk analys av SCED-studiedata. Manolov
och kollegor erbjuder en guide for att valja sddana [35].

Matt pa procentuell férandring

Dessa matt fokuserar pa att mata forandringen fran baslinjen i procent eller relativa skillnader.

Percent of Goal Obtained (PoGO) [36]: Speglar maluppfyllelse. PoGO = 100 > mal
uppnatt, >100 > odverskridit, <0 > negativ effekt.

Improvement Rate Difference (IRD) [10, 20] [37]: Skillnad i forbattringsfrekvens mellan
baslinje och insats.

Matt pa 6verlappning mellan baslinje och insats

Dessa matt ar alla beslaktade genom att de kvantifierar i vilken grad insatsfasens data
overlappar (eller inte 6verlappar) med baslinjens data.

For en bred 6versikt av overlap-baserade effektmatt i single-case-forskning se [38].

Percentage of Non-Overlapping Data (PND) [10] [39]: Mater andel datapunkter i
insatsfasen som overstiger den hogsta datapunkten/datavardet i baslinjen. PND = 90%
anses som stark effekt, 70-89% som mattlig, osv. [18]. En nackdel med PND &r att det
endast anvander ett datapunktsvarde som referens och ignorerar resterande variation i
baslinjen [40].
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Percentage of Data Points Exceeding the Median Difference (PND-Median/PEM) [10][17]
[18]: Mater andelen datapunkter i insatsfas som overstiger baslinje-median

Percentage of All Non-Overlapping Data (PAND) [10] [40]: En forbattrad version av PND
dar alla datapunkter anvands, inte bara den hogsta fran baseline. PAND innebar att man
forsdker minimera antalet 6verlappande datapunkter genom att eventuellt att ta bort
nagra datapunkter, och sedan réakna procenten av de datapunkter som inte 6verlappar.
Nonoverlap of All Pairs (NAP) [8][41]: NAP ar ett senare utvecklat effektmatt som anses
mer precist 4n andra. Mater andelen par av datapunkter, en fran baslinjen, en fran
insatsfas, som ar ordnade som forvantat (dvs insats> baslinje om forbattring ar
uppnadd). Varje insatspunkt jamférs med varje baslinjepunkt och proportionen av dessa
par dar insatsvardet ar storre an baslinjevardet berdknas [42], méater andel
datapunktspar som inte dverlappar mellan faser. Indikerar hur mycket de tva faserna
skiljer sig at, men tar inte hansyn till riktningen av férandringen.

Trendjusterande matt

Tau (AB): Rangkorrelationsmatt mellan baslinje (fas A) och insats (fas B) som visar
andelen forbattrade parvisa jamforelser mellan faserna. Vardet varierar fran -1 till 1; ett
positivt Tau (AB) indikerar forbattring av insats, ett negativt indikerar forsamring, och 0
innebar ingen nettoeffekt [43].

Tau (U): Rangkorrelation for monoton trend inom en enskild fas, oftast anvand for att
mé&ta och justera oonskad trend i baslinjen (fas A) innan insats. Vardet varierar fran -1 till
1; ett positivt Tau (U) betyder att det finns en uppatgaende trend (férbattring) inom fasen,
ett negativt betyder en nedatgdende trend (férsamring), medan 0 indikerar ingen trend
[44].

Tau-U: Ett effektstorleksmatt som kombinerar forbattringen mellan fas A och B (Tau AB)
med eventuell trend under insatsens fas, med moajlighet att korrigera for oonskad
baslinjetrend. Tau-U varierar fran -1 till 1; positiva varden tyder pa en total forbattring av
beteendet efter justering for baslinjetrend, negativa varden tyder pa total forsamring,
och 0 innebar ingen nettovariation [37] [43, 44].

Forandring i medelvarden

Log Response Ratio (LRR) [45]: Log-transformerad proportionell forandring i
medelvarde). Positiv = 6kning, negativ = minskning, 0 = ingen forandring. Om
baslinjedata ar nara noll kan logaritmtransformation ge missvisande varden

Mean Difference (MD): Medelvardesskillnader mellan faser.

Standardised Mean Difference (SMD) [46]: Medelvardesskillnad mellan faser satt i
relation till standardavvikelsen. Hedges’ g, en korrigerad version av Cohen’s d, anpassad
for sma urval [47].

Risk for bias

SCED-studier, som kdnnetecknas avinom-individ-jamforelser éver tid, staller specifika krav pa
hur risk for bias hanteras jamfort med gruppbaserade studier [4] [5] [6] [7]. En Oversikt av
identifierade bias-risker och hur de kan hanteras ses i Tabell 5.
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Tabell 4 Huvudkategorier av risk for bias i SCED-studier.

Biasrisk Typiska problem Viktiga hanteringsstrategier

Confounding Mognadseffekter, externa Stabil baslinje, replikation, randomisering
handelser

Férvéntningsbias  Observatorsforvantningar Blindning av utfallsbed6mare, objektiva matt

Behandlingsbias Variation i insatsgenomfdrande Standardiserad procedur, fidelitymatning

Beddmningsbias Inkonsekvent matning Standardiserade matmetoder,

interbedomarreliabilitet
Analysbias Selektiv/subjektiv analys Forspecificerad analys, blindning, radata
Rapporteringsbias  Selektiv rapportering Fullstandig rapportering, folja standarder

Confounding

Confounding avser systematiska felkallor som uppstar nar en tredje variabel (confounder)
paverkar bade den oberoende variabeln (exponeringen/insatsen) och den beroende variabeln
(malbeteendet/utfallet). Detta leder till en snedvridning av den verkliga
sambandsuppskattningen och kan skapa ett skensamband mellan insatsen och utfallet, eller
dolja ett verkligt samband [51].

Confounders hor ihop med forandringar inom en individ mellan mattillfallen, samt férandringar
mellan mattillfallen i forhallanden runt individen [51]. De kan uppstéa bade vid baslinjen och 6ver
tid. Tidskopplade confounders handlar om externa faktorer som konstant paverkar insatsens
effekt (tidsstabil confounding), samt om foréandringar i exempelvis deltagarens tillstand som
uppstar under studiens gang (tidsvarierande confounding) [52]. De olika typerna av confounders
presenteras nedan inklusive en kortfattad beskrivning av hur de kan hanteras. Det senare
utvecklas i avsnittet Strategier for hantering av confounding.

Baslinje-relaterad confounding
Regression mot medelvardet (Regression to the mean)

e Problem: Om deltagaren valts ut baserat pa extrema varden kan forbattring bero pa
statistisk variation [53].

e Exempel: Ett barn med kraftigt utagerande beteende testas nar det ar som varst. Om det
testas igen en vecka senare kan beteendet ha forbattrats, dven utan nagon insats.

e Hantering: LAng och stabil baslinje, replikation av effekt.

Instabil baslinjefas

e Problem: Variabel baslinje forsvarar bedomning av insatseffekt [14].
e Hantering: Sakerstall stabil baslinje innan insats introduceras, helst minst 5 matpunkter

Tidsstabil confounding
Egenskaper hos insatsgivare

e Problem: Personliga egenskaper hos insatsgivaren kan paverka resultatet [54].
o Hantering: Dokumentera insatsgivare, samma insatsgivare genom alla faser.
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Grad av foljsamhet till planerad insats i forhallande till protokoll

e Problem: Skillnader mellan planerat och faktiskt genomforande skapar osdkerhet kring
vilken del av proceduren eller insatsen som eventuellt orsakar observerade forandringar
[565]. Skillnader kan exempelvis avse hur lAng tid faser pagar, vid vilken tid pa dagen en
insats paborjas, eller intensitet av insats.

e Hantering: Dokumentera genomfdrande, mat foljsamhet till protokoll (fidelity).

Tidsvarierande confounding
Maturation/Mognadseffekter

e Problem: Naturlig utveckling dver tid misstas for insatseffekt [14].

e Exempel: Sprakforbattring hos barn kan bero pa naturlig utveckling

e Hantering: Multiple Baseline Design (MBD) med forskjuten start av insats, kontrollmatt
som inte bor paverkas av insatsen

Externa handelser/Livshidndelser som uppstar éver tid

e Problem: Andra handelser som intraffar samtidigt med insatsen paverkar utfallet [51].

e Exempel: En elev far en ny beteendeterapi, men samtidigt byter hen klass och far en ny
larare som hanterar beteende annorlunda.

e Hantering: Dokumentera externa handelser, Multiple Baseline Design (MBD), replikation

Test-repetitionseffekter

e Problem: Upprepade matningar leder till forbattring genom dvning [54].
e Exempel: Forbattring pa kognitiva tester p.g.a. traningseffekt
e Hantering: Parallella versioner av test, Multiple Baseline Design (MBD), kontrollmatt.

Skillnader i insatsprocedur eller innehall mellan faser/méatpunkter

e Problem: Variationeri hurinsatsen genomfors i olika faser [55].

e Exempel: Férandrat sammanhang, sdsom platsen dar faserna sker (klassrum i en fas
och lekplats i en annan) eller om olika personer ger insatsen i olika faser.

e Hantering: Standardiserade protokoll, 6vervakning av insatsgenomforande

Skillnader i utfallsmatningens procedur eller innehall mellan faser/méatpunkter

e Problem: Variationer i sattet mata utfallet 6ver tid, gor det svart att avgéra om en
forandring beror pa insatsen eller pa andringen i matproceduren [56].

e Exempel: Ett barn far en lastraning och testas med ett lattare lds-test i insatsfasen
jamfort med baslinjen, forbattringen kan da tillskrivas insatsen fast den egentligen beror
pa det enklare testet.

e Hantering: Standardiserade protokoll, 6vervakning av insatsgenomforande.
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Kvarstaende insatseffekter

Problem: Effekter fran en fas kvarstar in i nasta fas (galler WRD)

Exempel: En insats forbattrar impulsivitet under en At1-Bt2-At2-design, men
forbattringen kvarstar dven i den andra At2-fasen. D& utgor baslinjen inte ldngre en
neutral jamforelsepunkt, vilket gor det svart att dra slutsatser om insatsens effekt.

Hantering: Washout-perioder, statistisk kontroll, alternativa designer.

Strategier for att hantera confounding

| SCED primarstudier identifieras och hanteras confounders enligt nedan metoder. De ar bland
annat baserade p4 aktuella riktlinjer fran What Works Clearinghouse (WWC) [11] och Risk of
Bias in N-of-1 Trials (ROBINT) Scale [48, 50].

Protokoll finns och foljs
Ett valutvecklat protokoll som f6ljs noga ar grundlaggande for att minska risken for bias.
Protokollet bor innehalla [13]:

Kriterier for urval av deltagare, malbeteenden, sammanhang eller insats.

Detaljerad beskrivning av utfall och hur det ska matas, det skall tydligt framga vad som
skiljer baslinjefas fran insatsfas.

Tydlig redogorelse for insatsens innehall och genomférande, om det ar fler insatser som
ges skall det tydligt ga att sarskilja dem emellan.

Plan for fasernas langd och nar fasévergangar ska ske

Specificering av matfrekvens och matmetoder

Baslinjekaraktaristika skall beskrivas
Baslinjekaraktaristika skall noggrant beskrivas for att mojliggora korrekt tolkning av forandringar
over tid [49].

Observation och dokumentation av avsteg eller férandringar frén protokoll
Under hela studiens gang bor observation och dokumentation av potentiella avsteg eller

forandringar fran designkrav och planer, liksom andra forandringar 6ver tid i exempelvis

deltagarens miljo, halsa eller dagliga rutiner goras for att identifiera maojliga confounders [13].

Upprepad méatning och replikation

Oavsett designtyp skall foljande kriterier uppfyllas [5][6] [7].

Utfallsvariabeln ska ha matts upprepade ganger inom faser och tillrackligt ofta for att
fanga forandring over tid

Matningarna ska vara regelbundna och frekventa i varje fas

Baslinjefas (A) ska visa stabilitet 6ver flera matningar innan insats introduceras, och
minst tre datapunkter kravs for att paborja beddomning av stabilitet, men fem eller fler
datapunkter rekommenderas for att sakrare kunna faststalla att en stabil trend har
etablerats (AAAAA) [49].
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¢ Insatsfas (B) ska matas med minst tre datapunkter (BBB) for att mojliggora identifiering
av en tydlig férandring fran baslinjen (A)

o For att faststalla insatsens mojliga effekt ska utfallsforandring observeras over flera
faser (replikation) (exempelvis forsta baslinjefas, forsta insatsfas, andra baslinjefas
(At1Bt2At3), samt en andra insatsfas (At1Bt2At3Bt4), eller forsta baslinjefas, forsta
insatsfas, foljt av en fas med ny insats (At1Bt2Ct3).

Ovanstaende ar centrala krav i litteraturen om SCED [5] [6] [7], och det ar avgorande att
genomfdorandet av en studie sker i enlighet med de designkrav som finns i Withdrawal/Reversal-
design, Multiple Baseline Design, Alternating Treatments Design, Changing Criterion Design,
eller variationer av dessa som Multiple Probe Design.

Randomisering

For att minska risk for bias kan randomisering anvandas pa olika satt beroende av designtyp
(Tabell 5) [11]. Det ar viktigt att notera att randomisering i SCED-studier kan ha praktiska
begransningar, sarskilti kliniska eller andra miljoer dar etiska hansyn, praktiska begransningar
eller patientens tillstand kan gora det svart att implementera randomisering [57].

Tabell 5 Oversikt randomisering per designtyp.

Designtyp Vad kan randomiseras Vilken bias minskas

WRD Tidpunkt for fasstart e Tidsmassig bias
e FoOrvantningsbias

MBD Ordning av personer/sammanhang/malbeteenden e Selektionsbias

e FArvantningsbias
ATD Ordning av insatser e Exponeringsbias

e Beddmningsbias
CCD Ordning/niva av kriterier e Tidsmassig bias
e Behandlingsbias

Withdrawal/Reversal Design (WRD eller N-of-1)

e Tidpunkten for fasstart kan randomiseras, men inte ordningen av baslinjefas och
insatsfas [54].

e Biasomraden:

o Tidsmassig bias: Slumpmassig starttidpunkt minskar risken for att tidsrelaterade
faktorer paverkar resultaten.

o Forvantningsbias: Randomisering av tidpunkter kan minska paverkan fran
forvantningar om faser.
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Multiple Baseline Design (MBD)

¢ Ordningen av personer, sammanhang (t.ex. miljoer) och méalbeteenden kan
randomiseras [58].

e Biasomraden:

o Confounding faktorer: Randomisering minskar risken for att externa faktorer som
individuella skillnader och miljévariationer paverkar resultaten.

o Bedomningsbias: Slumpmassig ordning av personer, sammanhang och
malbeteenden minskar risken for att bedémare paverkas av forvantningar eller
forutfattade meningar om for vilken person, i vilket sammanhang eller for vilket
malbeteende en insats ar mest effektiv.

Alternating Treatments Design (ATD)
¢ Ordningen av flera insatser som testas samtidigt kan randomiseras [59].
e Biasomraden:

o Exponeringsbias: Randomisering minskar risken for att en insats alltid testas fore
en annan och darmed paverkar utfallet pa grund av sekvensen.

o Bedomningsbias: Slumpmassig insatsordning minskar risken for att bedémare
paverkas av forvantningar eller forutfattade meningar om vilken insats som ar
mest effektiv.

Changing Criterion Design (CCD)

e Ordningen av kriterier som langd, grad, styrka eller intensitet/dos av insatsen kan
randomiseras [59].

e Biasomraden:

o Tidsmassig bias: Randomisering hjalper till att sarskilja insatsens effekt fran
gradvisa forandringar over tid.

o Behandlingsbias: Randomisering sakerstaller att variationer i dos eller intensitet
inte snedvrider resultaten.

Washout-perioder
| det fall det finns risk for kvarstadende insatseffekter kan en paus mellan faser laggas in for att
sékerstalla att effekten fran en fas inte "spiller over" till nasta [59].

Analys
Hur har studien hanterat identifierade confounders i analys och tolkning.

e Dokumentation av confounders:

o Studien bor lista kdnda potentiella confounders, till exempel komorbiditet,
samtidiga insatser, kontextuella forandringar.

e Analysstrategier:
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o Visuell analys: kontrollera om forfattarna kommenterar paverkan fran
confounders.

o Statistisk analys: | mer avancerade analyser kan confounding hanteras genom
kovariat justering, segmenterad regression, etcetera.

e Transparens: Studien bor tydligt redovisa vilka dvervaganden som gjorts gallande
maijliga stérfaktorer.

Ovriga former av bias och dess hantering
Ovriga former av bias handlar om hur studien genomforts.

Férvéntningsbias
Blindning

Blindning kan anvandas for att hantera forvantansbias. Att blinda utvarderad insats for den
enskilda deltagaren eller insatsgivaren ar svart, men skulle kunna géras genom att maskera
vilken fas som ar baslinje- respektive insatsfas [48, 50]. Den person som observerar utfallet
(malbeteendet) kan blindas for vilken fas deltagaren befinner sig i genom att exempelvis visa
video- eller ljudinspelningar i slumpmassig ordning [59].

e Problem: Forvantningar pa insatsens effekt paverkar bedémningen
e Hantering:

o Blindning av enskilda deltagaren eller insatsgivaren for vilken fas deltagaren
befinner sig igenom maskering.

o Objektiva matmetoder nar mojligt.

Behandlingsbias

Genomférande av insats

Standardiserad procedur
e Problem: Variationer i hurinsatsen genomfors.
e Hantering [55]:
o Tydligt definierade insatskomponenter
o Traning av insatsgivare
o Kontroll av féljsamhet till protokoll (fidelity)
o Oberoende observatdrer som overvakar insatsgenomforande.
Sakerstidllande av experimentell kontroll

Insatsproceduren skall omfatta krav pa forskarstyrd kontroll (experimentell kontroll) 6ver
tidpunkten for inférandet av insats, det vill saga forskaren beslutar nar insatsfasen ska paborjas.
Aven om randomisering kan anvéndas for att bestdmma fasbyten, ar det vanligare att forskare
véljer att inleda insatsfasen baserat pa grafisk inspektion av baslinjedata, kant som
responsstyrd experimentering [58]. Detta tillvagagangssatt kan dock leda till 6verskattade
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behandlingseffekter pa grund av systematisk underskattning av varians om den anvands utan
kompletterande randomiserade procedurer [60] [30].

¢ Problem: Okontrollerade insatsforandringar.
e Hantering:
o Forskarstyrd kontroll dver tidpunkter for fasbyten
o Dokumentation av alla avvikelser fran protokoll
o Responsstyrd experimentering endast med tydliga kriterier.
Féljsamhet

Tva eller fler bedomare skall 6vervaka och bedéma om insatsen genomfors som planerat for att
sakerstalla att insatsen har hog procedurtrohet och konsekvent innehall och darmed minska
risken for behandlingsbias [4].

Bedbmningsbias

Bortfall

Till skillnad fran bortfall i gruppbaserade studiedesigner handlar det i SCED priméarstudier
huvudsakligen om bortfall av data fran hela faser, eller av vissa matpunkter inom faser, det vill
séga dataforlust som uppstar genom att utfallsmatning inte sker enligt plan eller inte foljer
designkrav [55]. Bortfall knutet till individer kan forekomma (vid n>1), &ven om det ar aktuellt
mer sallan. Om matpunkter eller faser saknas ska detta rapporteras och analyseras for att
avgora om det paverkar resultaten.

Utfallsmatning

Standardiserad matprocedur

Procedur for utfallsmatning skall vara i férvag preciserad och konsekvent genomford vid varje
mattillfalle [4].

e Problem: Inkonsekvent matning dver tid, matinstrumentet som férandras dver tid, kan
gynna personen under vissa matningar eller faser [56].

e Hantering:
o Forspecificerade matprocedurer
o Samma matinstrument genom alla faser
o Traning avbeddmare
o Interbeddmarreliabilitet 280% for minst 20% av matpunkterna [49]

o De som observerar eller kodar resultaten kan blindas for vilken fas deltagaren
befinner sig i for att undvika forvantansbias [4].

Analysbias
Selektiv rapportering och analys

e Problem: Selektiv rapportering eller analys av data i primarstudierna.
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e Hantering:
o Forspecificerad analysplan [4].
o Presentation av all rAdata [56].

o Blindning av analytiker genom att avkoda information om vilken fas data
representerar [59].

o Kombination av visuell [49] och statistisk analys.
o Hantering av autokorrelation i statistiska modeller [28]

o Nyare metoder som Tau-U, piecewise regression och Bayesianska metoder bor
oOvervagas [56].

o Valda effektmatt for att kvantifiera effekten skall vara ldmpliga och inkludera
konfidensintervall eller liknande osakerhetsintervall [49].

Rapporteringsbias
Fullstdndig och transparent rapportering [4].

e Problem: Selektiv rapportering av resultat.
e Hantering:
o Rapportera samtliga planerade utfallsmatt
o Presentera data fran alla faser och matpunkter
o Folja standardiserade rapporteringsriktlinjer (till exempel SCRIBE)

o Rapportera dven negativa eller ovantade resultat.

Verktyg for att granska risk for bias

Aven om det saknas ett instrument som anses utgéra huvudstandard vid granskning av risk for
bias i primarstudier med SCED [15] har flera mallar och skalor [6] [48, 50][61] [62] [63] liksom

kriteriesystem [7] [11] utvecklats specifikt for detta andamal. Nedan presenteras What Works

Clearinghouse (WWC) standards [7] for SCED-priméarstudier samt RobINT [48, 50] (se bilaga 1

for detaljerad beskrivning).

WW(C standards for SCED primérstudier

WWC har erkant single-case design som en av de tre huvudsakliga studiedesignerna (vid sidan
av RCT och regressionsdiskontinuitetsdesign) for att utvardera interventioners effekter. What
Works Clearinghouse (WWC) standards [7] for SCED-priméarstudier innehaller metodologiska
riktlinjer for genomforande av primarstudier med SCED.

Granskningsprocessen bestar av tre steg:

Som ett forsta steg i granskningsprocessen faststalls att studien uppfyller allmanna krav samt
specifika kriterier for en experimentell SCED-studie. Om studien beddéms motsvara kriterierna
for att betraktas som en SCED primarstudie, antingen utan reservationer (Meets WWC
Standards Without Reservations) eller med reservationer (Meets WWC Standards With
Reservations) gors en fortsatt bedémning i enlighet med steg tva. | de fall studien inte bedoms
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motsvara kriterierna (Does Not Meet WWC Standards) och darmed inte betraktas som en SCED
primarstudie gors ingen ytterligare bedémning.

| steg 2 gors en bedomning i forhallande till standarder som avser utfallsméatning (valida matt,
matreliabilitet, konsekventa matprocedurer) och forvaxlingsfaktorer (forandringar kopplade till
insatsgivare, insatsprocedurer/innehall eller kontextuella férandringar). Utfall avser har
observation av beteende.

| det tredje steget listas kriterier som skall vara uppfyllda for att betrakta ett resultat som bevis
for potentiell insatseffekt. Dessa handlar om datatillganglighet (tillgang till radata), forskarstyrd
kontroll 6ver tidpunkt for inférande av insats, hantering av eventuella kvarstaende
insatseffekter, krav pa forskningsdesign (minst tre demonstrationer av en insatseffekt over faser
vid tre olika tidpunkter, att observerade data ar tillrackliga for att fanga viktig information om
responsmaonster, replikationer dver olika sammanhang och deltagare, anvandning av flera
utfallsmatt), samt krav pa anvandning av kvantitativa effektmatt.

RoBIiNT
RoBiNT [16] [48, 50] ar utformat for att anvandas for de flesta SCED-designer och omfattar
15 faktorer fordelade pé tva delfaktorer:

e internvaliditet (7 punkter), och
e extern validitet/tolkning (8 punkter).

Dessa dverensstammer i delar med WWC:s standarderna for SCED primarstudier [7]. Varje
punkt i RoBiNT beddms péa en 3-gradig skala (0 = ej uppfyllt, 1 = delvis, 2 = ja/uppfyllt).

Intern validitet handlar om designfaktorer (experimentell design, antal replikationer, tydlig
baselinjefas, presentation av radata), krav pa randomisering och upprepad matning (minst tre,
men helst fem, datapunkter per fas), blindning (deltagare, insatsgivare, observator, analytiker),
krav pa konsistens mellan bedémningar av utfall som gérs av de personer (minst tvd) som
samlar in data (observatorer), samt krav pa konsekvent genomférande av insats i enlighet med
protokoll.

Extern validitet avser krav pa tydlig beskrivning av baslinjekaraktéristika, insats- och
jamforelsealternativ och de sammanhang i vilket utvarderingen genomfordes. Utfall skall vara
tydligt beskrivna och matmetoder anges. Radata skall rapporteras for alla faser och méatpunkter
och séattet de analyserades pa skall anges och motiveras. Extern validitet omfattar ockséa krav pa
replikation av insatseffekter (tva till tre tillfallen, garna fler an tre tillfallen), samt kompletterande
utfallsmatt.

Mall fér RoB-granskning

Baserat pa genomgangen av designtyper, risk for bias, kvalitetsbedomningsverktyg och
rapporteringsstandarder presenteras i bilaga 2 en mall for att bedéma risk for bias i SCED-
studier.

Overfoérbarhet

| SCED-studier ar intern validitet (faststallande av funktionell relation mellan insats och utfall
[14, 64]) ofta huvudfokus, medan extern validitet (dverforbarhet av resultat till andra individer
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eller sasammanhang) ar mer utmanande. Klassiska statistiska generaliseringsmetoder som
anvands i gruppstudier ar inte direkt tillAmpbara pa SCED.

Ur klinisk och praktisk synvinkel kan det dock vara av intresse att bedéma i vilken man ett
resultat ar tilldmpbart i andra kliniska eller praktiska situationer [49].

Overférbarheten av resultat frdn SCED-studier bygger primart pa replikation [65] och detaljerade
beskrivningar av de forhallanden under vilka studien genomforts [4]. Genom att noggrant
beskriva deltagare, insats, sammanhang och utfall, samt genomfdra systematiska replikationer,
kan resultaten fran SCED-studier fa bredare relevans utover den specifika studiesituationen.
Nyare metodologiska utvecklingar har ytterligare forbattrat mojligheterna att generalisera
resultat fran dessa studier.

Systematisk replikation som grund for overforbarhet

Extern validitet (6verforbarhet/generaliserbarhet) i SCED uppnés genom systematisk replikation
[64, 66]. For att resultaten ska kunna generaliseras till andra individer, miljoer, insatser eller
malbeteenden kravs att effekt upprepat kan visas inom en studie (intern validitet) och genom
upprepade SCED-studier [11]. Overférbarhet &r inte en binar egenskap dér resultat antingen
galler eller inte galler for andra deltagare eller sammanhang. | stallet bor det ses som en
gradient, dar graden av generaliserbarhet 6kar genom systematisk replikering pa olika satt [51].
Om flera oberoende SCED-studier alla pekar mot en liknande effekt av insatsen dkar tilltron till
att fyndet har bredare giltighet och inte ar unikt for ett enskilt fall [10].

Typer av replikation genom upprepade studier [59, 66]
e Direkt replikation: Samma forskare upprepar studien med samma deltagare, under
samma férhallanden.
e Systematisk replikation: Samma forskare upprepar studien men varierar en aspekt (till
exempel annan deltagare, annan miljo, eller modifierad insats).
e Klinisk/Praktisk replikation: Studien upprepas av andra forskare, ofta i en annan miljo
eller med modifierad metodik.

Gradvis uppbyggnad av evidens
Generaliserbarhet i SCED ar en gradvis process som bygger pa en kombination av [64]:

o Antallyckade replikationer
o Variation i deltagare, miljder och insatsgivare

e Kvalitet pa primarstudierna
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Konsekventa resultat over replikationer.

Exempel pa evidensuppbyggnad: "Efter initiala positiva resultat for
insatsen med en deltagare (studie 1), replikerades effekten med fem
ytterligare deltagare med liknande problematik (studie 2). Darefter
visade tva oberoende forskargrupper liknande effekt i skolmiljé (studie 3)
respektive hemmiljo (studie 4), vilket stéarker evidensen for insatsens
generaliserbarhet till barn med liknande forutsattningar i olika miljber.

Faktorer som paverkar overforbarhet

Deltagarfaktorer
Ar deltagaren representativ?

For att bedoma om resultaten kan vara relevanta for andra individer behovs detaljerad
beskrivning av deltagarkaraktaristika [48] [49].

Demografiska faktorer: Alder, koén, och andra relevanta faktorer hos deltagarna [4].
Kliniska och praktiska faktorer: Beskrivning av tillstdndet eller problemet som insatsen
syftar till att forandra, inklusive diagnoskriterier nar tilldmpligt [64], allvarlighetsgrad,
beddmd genom validerade testinstrument [11], relevant historik och tidigare insatser
som kan péaverka resultaten [55], aktuell medicinering eller samtidiga behandlingar [4].
Individuella faktorer: Kognitiva forutsattningar, specifika styrkor och svarigheter.

Insatsfaktorer
Ar insatsen relevant och realistisk for klinisk/praktisk anvandning?

Overférbarhet av insats till andra kontexter kraver tydlig beskrivning [4] av:

Insatsens komponenter: Innehall och komponenter med tydlig operationell definition
[64], insatsens teoretiska grund och verkningsmekanism [11].
Genomforandeaspekter: Procedur for genomforande (antal faser, insatslangd och
frekvens) [49], utrustning och manualer som anvands [48] [59], vem som genomfor
insatsen och deras utbildning/kompetens [55], grad av anpasshing av insatsen till den
individuella deltagaren [54].

Praktisk genomfdérbarhet: resurskrav, kostnader, tillganglighet.
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Kontextuella faktorer
Ar sammanhanget representativt?

For att kunna 6verfora resultaten till andra sammanhang maste det vara tydligt var studien
genomfordes [64]. Sammanhangsbeskrivning bor inkludera bade det bredare sammanhanget
(exempelvis sjukhus, skola, hemmet, arbetsplats) och specifik miljo inom sammanhanget
(exempelvis klassrum, terapi, individuellt samtal) [55].

o Fysisk miljo:
o Typavmiljo (klinik, skola, hem)

o Specifika miljoegenskaper.
o Grad av kontrollerande faktorer i miljon (artificiell vs. naturlig miljo) [59].

e Social miljo:

o Stod fran omgivningen, exv. narvaro av andra personer under insatsen [49].
o Kulturella och socioekonomiska aspekter [10].
o Socialainteraktionsmonster.
e Systemfaktorer:
o Organisatoriska forutsattningar.
o Resurstillgang.
o Policys ochriktlinjer.

Utfall
Ar utfallsmattet relevant for den praktiska fragan?

Utfallsmattets relevans ar avgérande for 6verforbarheten [4].

e Arméttet direkt kopplat till den kliniska eller praktiska fragestallningen? [64].
e Fangar mattet forandring som ar meningsfull for deltagaren? (social validitet) [67].

Utfallsmattets egenskaper

e Validitet och reliabilitet.
o Armattet tillrackligt kansligt fér att upptécka kliniskt relevanta férandringar? [11].

Ar utfallet brett nog for att fanga insatsens fulla effekt?

Ett enstaka snavt utfallsmatt kan missa viktiga aspekter av insatsens effekt [51]. For att
sdkerstalla att insatsens fullstandiga effekt fangas bor foljande 6vervagas:

e Inkludering av bade proximala och distala utfallsmatt [59].

e Beddmning av bade primara och sekundara effekter [49].

e Anvandning av flera datakallor (t.ex. direkta observationer, sjalvrapportering,
fysiologiska matt) [14].

e Bedomning av generalisering till andra beteenden, miljoer eller situationer [55].

e Uppfoljningsmatningar for att bedoma langsiktiga effekter [4].

Nyare utvecklingar inom overforbarhet for SCED

Systematiserad bedomning av generaliserbarhet
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Ramverk som specifikt utvecklats for att bedéma overforbarhet i SCED inkluderar:

e The Model of Generalized Outcomes [68]
o Beddmning av 6verforbarhet till olika malgrupper och miljoer
o Strukturerad analys av modererande faktorer.
e Replication Logic Framework [69]
o Systematisk analys av vilka aspekter som replikerats
o Bedomning av konsistens over replikationer.
e Contextual Factors Framework [70]
o Strukturerad bedomning av kontextuella faktorer
o Analys av hur dessa paverkar 6verforbarhet.

Rapporteringsstandarder for SCED

SCRIBE (Single-Case Reporting Guidelines in Behavioural Interventions) [4, 13] och CENT-
CONSORT Extension for N-of-1 Trials [71] ar rapporteringsstandarder sarskilt utvecklade for att
sakerstalla en konsekvent och transparent rapportering av primarstudier med SCED. SCRIBE
utvecklades 2016 genom en internationell Delphi-process med experter inom SCED-metodik
och ar den mest omfattande och citerade rapporteringsstandarden for beteendeinriktade
SCED-studier. CENT-CONSORT &r en rapporteringsstandard som fokuserar pa att forbattra
transparens och reproducerbarhet i rapporteringen av sa kallade N-of-1-studier som anvands i
medicinska studier och motsvarar WRD. Standarderna finns oversiktligt beskrivna i Tabell 6
samt detaljerat i Bilaga 3.

Tabell 6 SCRIBE och CENT.

Aspekt SCRIBE CENT
Primart fokusomrade Beteendeinsatser Medicinska insatser
Typ av SCED Alla SCED-typer Framst N-of-1 trials (WRD)
Randomisering Betonas nar mojligt Central komponent
Blindning Beskrivs om tillamplig Starkt betonad
Carryover-effekter Behandlas som risk for bias Specifika analyskrav
Ursprung Utvecklad frdn SCED-metodik Anpassning av CONSORT
Strukturniva Medelhog strukturering Hog strukturering
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Sammanfattande slutsatser

Single-Case Experimental Design (SCED) utgor en metodik for att studera effekten avinsatser

pa individniva. Centralt for SCED-studier ar:

Experimentell kontroll genom systematisk och kontrollerat inférande av insats i olika
faser

Upprepad matning av utfall dver tid med tillracklig datadensitet

Replikation av effekter inom och mellan studier

Systematisk hantering av potentiella biasrisker

Transparent rapportering enligt etablerade standarder.

Genom att kombinera visuell och statistisk analys, samt sakerstalla tillracklig metodologisk
stringens, kan SCED generera kunskap vardefull for heterogena tillstdnd och individualiserade

insatser. Systematisk replikation dver personer, sammanhang och insatsgivare starker den

externa validiteten och mojliggdr beddmning av fér vilka och under vilka omstandigheter en

insats ar verksam.

Styrkor med SCED

Individualiserad bedémning av insatseffekter, sarskilt vardefull for heterogena tillstand
Hog intern validitet genom att individen fungerar som sin egen kontroll

Praktisk genomforbarhet med relativt sma resurser jamfort med gruppstudier
Klinisk/praktisk relevans genom direkt koppling till praktisk verksamhet

Flexibilitet att anpassa design efter forskningsfraga och kontext

Detaljerad beteendeanalys genom tata matningar over tid

Mojlighet att studera forandringsprocesser, inte bara slutresultat

Etiska fordelar da alla deltagare far insats (om an vid olika tidpunkter).

Begransningar med SCED

Begransad direkt statistisk generaliserbarhet till bredare populationer
Kraver stabil baslinje vilket kan vara svart att uppna for vissa tillstand
Kraver intensiv datainsamling vilket kan vara resurskravande
Begransad blindning kan dka risk for bias

Krav pa replikation for att starka evidensvardet.
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