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1. Bakgrund

Med anledning av en fraga fran Socialstyrelsen kring vilka
studiedesigntyper som kan vara rimliga att inkludera nir det géller
vetenskapligt kunskapsunderlag i nationella riktlinjer startade SBU ett
internt arbetsprojekt (Dnr. 2021/563) kring studiedesigner som inkluderar ett
eller ett fatal personer eller fall. I mars 2022 bestdmdes att SBU skulle
fokusera pa att 6ka kunskapen inom myndigheten nar det géller
studiedesignen single case experimental design (SCED) samt analyser
baserade pa data fran sddana studier.
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2. Syfte

Beskrivning av

studiedesignen Single Case Experimental Design,

hur analys baserad pa resultat fran primérstudier med Single Case
Experimental Design kan se ut,

de verktyg och principer som finns for att bedoma tillforlitligheten av
resultat frdn primarstudier med Single Case Experimental Design.

2.1 Avgransning

Beskrivning av studiedesignerna fallstudier och fallserier!

av metaanalytiska metoder som utgér fran resultat fran primérstudier med
Single Case Experimental Design exkluderas i denna delrapport. Detsamma
géller hur GRADE [1] anser att man bor kommunicera och anvénda sig av
resultat med mycket lag tillforlitlighet.

, samt beskrivning

L. En fallstudie innebir en presentation av tillstind, symptom, kliniska och praktiska fynd,
behandling och uppfdljning av en personuell patient eller insats till enskild person och
uppfoljning av denna. Fallstudien baserar resultat pa observation, inte nddvéndigtvis
upprepad sédan, av naturligt foreckommande hiandelser och &r ockséd ménga ganger
deskriptiva till sin karaktdr (medan resultat som baseras pa SCED ofta beskrivs numeriskt
och grafiskt [5]). Fallstudier har ofta anvénts for att uppmérksamma nya eller sillsynta
sjukdomar och tillstdnd eller for att studera sociala fenomen. De &r dven viktiga for
information om olika typer av biverkningar eller o6nskade utfall. Fallstudier &r inte
kontrollerade men kan anvéndas till att generera hypoteser som sedan undersoks i
kontrollerade studier. En fallserie ar en rapport av flera fallstudier.
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3. Resultat

3.1 Single Case studier

3.1.1 Analytisk enhet

Single Case-studier ar primérstudier diar det metodologiska
tillvagagangssittet dr att prospektivt studera ett enskilt fall eller liten grupp
av fall 6ver tid. Den grundliaggande analysenheten &r séledes det enskilda
fallet, vilket kan vara en enskild person, en organisatorisk eller samhillelig
enhet, liksom en enskild hindelse. Harefter anvands huvudsakligen
bendmningen fall. En Single Case-studie kan dven baseras pa fler fall dn ett,
dven om det séllan ar fler &n tre [2].

3.1.1.1 Olika typer och bendamningar
Det finns bdde experimentella och icke-experimentella Single Case-studier

[3] [4].

Icke-experimentella, eller kvasiexperimentella, Single Case-studier [3] [4]
bestar av en bakgrundsmaitning av utfallet i fraga (baslinje, eng. baseline)
(A), foljt av insats och matning av utfall under tiden insatsen pagar (B).
Detta dr den enklaste studiedesignen (AB) och kallas dven “phase change
without reversal” och skiljer sig frdn en fore-och eftermétningsstudie genom
att mitning av utfallet sker under tiden insatsen pagér [4]. Denna design
medger inga slutsatser av kausal natur, ddremot kan den vara anvéndbar for
att prOva om en insats dr genomforbar [5].

Experimentella Single Case-studier baseras pa upprepade faser av métningar
och 1 vissa designer inférande respektive borttagande av en insats (exv.
ABA, ABAB). Det finns olika bendmningar pa experimentella Single Case-
studier [2]:

Single Case Experimental design

Single Subject Experimental Design

Single Subject Research Design

N-of-1-studies

N-of-1 trials [4]

‘personalized (N-of-1) trials’ [3]

Small-N-design

Multiple Case Design
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Single Case Design

Single Systems designs

Projektgruppen har valt att utgd ifrdn bendmningen Single Case
Experimental Design (SCED), eftersom den tydliggdr att det ar ett eller ett
fatal (single) fall (case) som studeras och dirmed att det kan vara bade
person, enhet eller hdndelse, samt att det dr en studie déar en planerad insats
aktivt infors (experimental) under flera faser (minst ABA).

3.2 SCED

3.2.1 Historik

Den metodologiska ansatsen SCED utvecklades under 1920-60 talen inom
psykologi och beteendeforskning. Idag anvidnds den inom flera omraden
sasom medicin, folkhilsa, och utbildning [3]. Inom det medicinska omrédet,
uppstod den sé kallade N-of-1 trial i mitten av 1980-talet, vilket motsvarar
SCED [6]. Ansatsen N-of-1 trial utvecklades pa grund av de begransningar
som RCT upplevdes ha nir det géllde att applicera resultat till en enskild
person och fatta beslut om behandling for denna [7] [8]. N-of-1 trial
bedomdes vara anvéndbar for att identifiera en optimal insats for en person,
sasom exempelvis behandling av séllsynta sjukdomar.

What Works Clearinghouse2 inkluderar sedan 2020 Single case-studier som
en av tre standardmetoder 1 deras standardhandbok, de 6vriga tvd ar RCT
och RDD (regression discontinuity design) [9].

Vad géller anvindning i1 nutid av SCED visade en undersdkning frdn 2008
avseende 21 tidskrifter inom utbildning och psykologi att 44 % av studier
om insatser 1 dessa tidskrifter hade anvant SCED [10] [11].

2- What Works Clearinghouse (WWC) finansieras av Institute of Education Sciences (IES)
inom det amerikanska utbildningsdepartementet som etablerades 2002. WWC:s arbete leds
av ett team av personal pa I[ES och genomfors i samverkan med foretag med expertis inom
utbildning, forskningsmetodik och spridning av utbildningsforskning, (informationen
hédmtad 231003 fran https://ies.ed.gov/ncee/wwc/WhoWeAre.)

3.2.2 Syfte och fragestallningar i primarstudier med SCED-
design

Syftet med primérstudier med SCED ir att undersoka om en insats har
effekt for ett enskilt fall, sisom en person eller specifikt sammanhang.

SCED-studier kan anvéindas for olika typer av forskningsfragor, till
exempel:
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Ar insats X effektiv for tillstindet/beteendet Y hos personen P i
sammanhanget S1?

Ar insats X effektiv for tillstindet/beteendet Y hos personen P i
sammanhanget S2?

Ar insats X mer effektiv dn insats Z for tillstindet/beteendet Y hos
personen P i sammanhanget S1?

Ar effekten for tillstindet/ beteendet Y storre om man ligger till insats Z
till insats X, dn vid endast insats X, for personen P i sasmmanhang S1?

3.2.3 Metodologiskt tillvagagangssatt
I SCED-studier karaktériseras det metodologiska tillvigagdngssittet av att

ett enskilt fall eller liten grupp fall,
resultatet méts ofta och upprepat i flera faser, och att

studiens genomforande ofta dr sekventiellt genom att insatsen som
utvirderas forst tillimpas for att darefter dras tillbaka [2] [3] eller ett
resultat av forvéxlingsfaktorer.

I en SCED-studie sker saledes systematiska, upprepade méatningar av
utfallet, det vill séga innan, under och efter aktiv introduktion av utvarderad
insats. SCED-studien har pa sa sétt olika faser med (B) och utan insats (A).
Fokus i SCED-studier dr reproducering, dér tanken &r att en eventuell effekt
av en insats pa ett utfall synliggdrs 1 fler 4n en métning (A1A1A1B1B1B1)
eller fler 4n en fas (A1B1A2B2A3). Syftet med dessa upprepade faser och
matningar dr att minska risken for att eventuell effekt pa ett utfall &r
slumpmassig [2] [3].

3.2.4 Utfall

Det primira utfallet i en SCED-studie bendmns pa engelska “target
behaviour”, “repeated measure” eller “target variable” [2], och &r knutet till
det fall som deltar i utvirderingen. Det saknas darfor oftast underlag i form
av psykometriska eller diagnostiska utvirderingar [2]. Rekommendationen
ar 1 stéllet att undersoka samstimmigheten i métning av utfall mellan olika

observatdrer (eng. inter-observer agreement on the target behavior) [2].

Det finns ocksd andra utfall som méits 1 SCED-studier sdsom
jamforelsevariabler, generaliserade variabler, implementeringsdata och
utfallsdata fran etablerade standardiserade test [2]. JimfGrelsevariabler ar
variabler som inte forvéntas att fordndras till foljd av genomforandet av
insatsen, medan generaliserande variabler dr variabler som inte beddms vara
det priméra utfallet men kan tinkas bli paverkat som en generell effekt av
insatsen. Implementeringsdata &r data som berdr metodtrohet, det vill sédga 1
hur stor grad den undersokta insatsen genomfors i enlighet med hur den &r
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tankt att genomforas. Utfallsdata fran etablerade standardiserade test kan
anvéndas for att visa effekten av insatsen bortom det priméra utfallsmattet i
forhéllande till en mer allmén eller mer vilként bedomningsverktyg [2].

3.2.5 Termer och begrepp

I Tabell 3.1 gors en sammanstillning av vanliga termer och begrepp 1
SCED-studier.
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Tabell 3.1 Svenska och engelska termer och begrepp som anvands i SCED-studier.

Fas (eng. phase)

En definierad observationsperiod dar effekten av undersékt insats pa studerat
utfall méts eller bedéms upprepade ganger

Bendmning pa baslinjefas/jamforelsefas, dvs. den fas dar aktuellt utfall mats
eller observeras for att sedan jamforas med utfall aktiv fas dar undersokt insats
aktivt fors in (insatsfas)

B, C, D etcetera

Bendmning pa aktiva faser ddr en eller olika insatser (B, C, D) infors

A1-B1-A2-B2-A3-

l

En studie som bérjar med baslinjefas (A) foljt av en aktiv fas dér insats B
introduceras (B), ddrefter dras insats B bort och en andra baslinjefas intrader
(A), efter detta foljer ytterligare en aktiv fas dér insats B introduceras en andra
gang (B) liksom dras tillbaka en andra gang (baslinjefas) (A), och studien
avslutas med en aktiv fas dér insats C introduceras

Target behaviour
(sv. primart utfall)

Det utfall i form av exempelvis beteende som primdrt méts och utvarderas i en
studie. Kallas ocksa Dependent variable eller Target variable

Target variable

(sv. primart utfall)

Samma som Target behaviour

Dependent
variable

(sv. primart utfall)

Samma som Target behaviour

Independent
variable

Insats som undersoks

Intervention

Insats som undersoks. (eng. Independent variable)

Experimental
control (sv.
experimentell
kontroll)

Aktiv, avsiktlig och systematisk introduktion av en insats, behandling,
forfarande eller program med efterféljande observation/métning av
utfallsresultat

Intern validitet

Den omfattning i vilken den insats som inférs ar orsaken till férandringar i
studerat utfall

Extern validitet

Den omfattning i vilken undersokt insats och dess effekt pa studerat utfall kan
generaliseras till andra fall

Level Datavirdet (oftast medelvérde eller median) inom en specifik fas

(sv. niva)

Trend Lutningen pa en straight line of best-fit fér data inom en fas

Variability Dataintervallet inom en fas eller spridningen av data (t.ex. SD) for trenden

(sv. variabilitet)
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3.2.6 SCED-designer och standarder for dessa

What Works Clearinghouse publicerade 2020 vilka design standarder for
SCED-studier som ska vara uppfyllda for att uppna tillriacklig intern
validitet [9]. En effekt, eller avsaknad av sddan, ska enligt dessa standarder
kunna pévisas vid minst tre olika faser (ABA), liksom vid minst tre (fem é&r
att foredra) upprepade miatningar av utfall i varje fas (AAABBBAAA).
Detta for att nd ldgre sannolikhet for att en eventuell effekt beror av nagot
annat dn den undersokta insatsen. Forutsattningar for en studiedesign som
omfattar tillbakadragande av en insats 1 en eller flera faser (ABA, ABAB) dr
att insatseffekten pa utfallet dr reversibel [5] liksom att den kan upptickas i
ndrtid [2]. Om dessa forutsittningar foreligger behover de ocksa
kompletteras med en beddmning om det &r etiskt rimligt att dra tillbaka eller
avsluta en insats som bedoms ha god effekt for det fall, exempelvis en
person, som studeras. Vidare skall varje utfall enligt What Works
Clearingshouse standarder métas systematiskt av mer dn en person och
samstdmmigheten i métning av utfall mellan olika personer ska beréknas for
minst 20 procent av métpunkterna i varje fas. Samstimmigheten skall uppna
en niva som satts pa forhand, till exempel Cohens k pd minst 0,6. Det finns
ocksa kriterier frain What Works Clearinghouse som definierar vilken niva
av evidens (strong, moderate eller no evidence) en SCED-studie ger.

Det finns flera sitt att designa en SCED-studie och olika typer av design
svarar pd olika forskningsfragor. Gemensamt ar att fall studeras under olika
faser dér baslinjen (A) utgor den utgangspunkt mot vilken uppfoljande
mitning under och efter introduktion av en insats (B) jamfors.
Studiedesigner som anses experimentella och medge en béttre intern
validitet samt kunna ge stdd for ett orsak-verkan-samband ér
Withdrawal/Reversal Design eller ABAB-trial, multiple baseline design,
alternating-treatments design, och changing-criterion designs [4]. I var och
en av dem finns mdjlighet att introducera randomisering i designen, dven
om detta inte dr vanligt forekommande. [4]. Detta i likhet med RCT-studier
men ddr RCT syftar till att faststélla orsakssamband baserat pé
genomsnittliga resultat pa gruppniva avser primérstudier baserade pa dessa
SCED-designer att faststilla orsakssamband for en enskilt fall (individniva)

[3].
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3.2.7 SCED med Withdrawal/Reversal Design (WRD)

I det fall insatsens effekt pa utfallet bedoms som reversibel, upptickbar i
ndrtid och etiskt rimlig att dra tillbaka dr en design av typen ABA eller
ABAB mogjlig att anvénda [5]. ABA innebér en baslinjemétning av det
primira utfallet (A1) f6ljt av insats och métning av utfallet (B1), och
dérefter tillbakadragande av insats och dérpé foljande mitning av utfallet en
andra gang (A2). I ABAB-designen infors insatsen en andra gang (B2), med
syfte att nd reproducering, med dirpa foljande métning av utfallet.
Reproducering anses ge starkare stod for insatsens effekt [5]. Dessa
upprepade faser innebér att det fall, exempelvis en person, som ingar i
studien fungerar som sin egen jamforelse [3]. Det ar viktigt att virdena i
baslinjefasen stabiliserats innan man gar vidare med en insatsfas. Det kréivs
som ovan namnt minst tre datapunkter for att kunna séga att stabilitet har
uppnatts och det bor inte finnas en trend som pekar pa att deltagaren
forbattras, eftersom det da blir svért att avgdra om en eventuell fordndring
beror pd insatsen. I Figur 3.1 ses en schematisk bild av en WRD-studie med
ABAB-design.

N-of-1-Trials ar den medicinska bendmningen for SCED-studier [4], och dr
ett exempel pA WRD trial design. Det finns en sédrskild guide, CONSORT
Extension for N-of-1 Trials [12] (CENT), framtagen for hur sadana studier
skall rapporteras.

Figur 3.1 Schematisk bild av SCED med WRD/ABAB-design. Hypotesen &r att insatsen okar nivan av utfallet.

| férsta fasen (baslinje — A) mits utfallet vid fem tillfallen. Darefter introduceras insatsen (vid forsta streckade
linjen) och den andra fasen (insatsen - fas B) bérjar. Aven har méts utfallet vid fem tillfdllen. Darefter tas insatsen
bort (vid andra streckade linjen) och den tredje fasen pabérjas (baslinje — A). Man mater aterigen utfallet vid fem
tillfallen. Vid tredje streckade linjen introduceras insatsen igen och fjarde fasen bérjar. Som i tidigare faser méts
utfallet vid fem tillfallen.

Baslinje — fas A Intervention- fas B Baslinje — fas A Intervention- fas B
o © ° °
. ° LS ° °
Niva
® o o o ® ® o o o ®
Mitpunkter
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SCED med Alternating-treatments design

Alternating-treatments design (sv. alternerande och samtidiga insatser)
innebdr att flera insatser utvdrderas samtidigt genom att snabbt alternera
insatserna [4]. Vanligtvis gors en snabb viéxling mellan olika insatser vid ett
tillfalle, exempelvis tre typer av fotleds-ortoser och dess respektive eftekt pa
géngkapacitet hos en person som provas vid ett och samma besdk hos en
arbetsterapeut [2]. Aven denna studiedesign innebdr att personen utgor sin
egen kontroll samt forutsatter att insatseffekten pd utfallet dr reversibel [5],
men ocksa omedelbar [2].

3.2.8 SCED med Multiple baseline design

Nir en insatseffekt inte bedoms vara reversibel och dér insatsens effekt pa
utfallet &r synlig forst pa sikt [2], eller om insatsen inte bedoms som etiskt
rimlig att ta bort efter ett forsta inférande kan multiple-baseline design
(MBD) (sv. multipel baslinjedesign) anvédndas [5]. MBD innebér flera
samtidiga baslinjedesigner (AB, AB, AB) vilket eliminerar behovet av att
aterga till baslinjen (ABA) och MBD ér darfor lampad for utvardering av
insatser som inte &r reversibla eller har effekter pa ldng sikt, som till
exempel vissa rehabiliteringseffekter. | MBD design introduceras en insats
(ABI) vid en viss tidpunkt (t1) (AB1t1) som kompletteras med en
forskjuten (t2, t3) introduktion av samma insats (AB1t2, AB1t3) med
avseende pa en viss parameter, sdsom person (p), sammanhang (s) eller
beteende (b) [4]. Insatsen introduceras forskjutet och sekventiellt for
exempelvis flera olika personer (AB1tlpl, AB1t2p2, AB1t3p3), eller for en
person i flera olika sammanhang (AB1tls1, AB1t2s2, AB1t3s3), eller olika
malbeteenden hos en person (AB1t1bl, AB1t2b2, AB1t3b3) [2]. MBD kan
diarmed ses som flera AB-designer (eller ABC, ABCD), med lika manga
AB-designer som det finns personer, sammanhang eller beteenden. Idén ar
att visa att fordndring endast sker nér insatsen ar riktad till personen,
genomfors i ett visst sammanhang eller géller ett visst eller flera specifika
beteenden. MBD som avser en insats effekt pa olika sorters beteenden hos
en person sasom exempelvis effekt av kognitiv minnestraning pa beteendet
att komma ihag att ta med nycklar, lasa dorren respektive dta lunch
[2].Personen, sammanhanget eller malbeteendet utgor i detta fall inte sin
egen kontroll [2].

Den mest anvdnda formen av MBD ér den for person som parameter [2].
Minst 3 personer skall ingd i en sadan studie. Studien startar med en A-fas
(Ala, Alb, Alc) utan ndgon insats under vilken utfallet mits upprepade
ganger fOr varje person (a,b,c), tills en av personerna paborjar insatsen
(AlaBla), medan de andra fortsdtter utan insats (Alb, Alc). Insatsen
appliceras sedan efter en fordrojning pa en andra person (B1b) och slutligen
pa den tredje personen (Blc) och alla personer mits upprepat under hela
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undersokningstiden med avseende pa utfallet [2]. Helst véljs den vilken
ordning som respektive person ska paborja insatsen liksom efter hur manga
baslinjemaétt via en randomiseringsprocedur.

3.2.9 SCED med Changing-criterion design

Changing-criterion design (CCD) utgér ifrdn ett antal hierarkiskt baserade
kriterienivder som implementeras pa ett sekventiellt sitt hos exempelvis en
person [4]. Kriterienivaer kan avse ldngd pd den fas dér en insats infOrs
liksom olika styrka, grader eller doser av den insats som undersoks och
genom sédana kriterienivéer kan 6kning eller minskning av ett beteende
maitas [13]. Logiken bygger pa idén att effekten pa utfallet kommer att
variera 1 takt med faslangd eller insatsstyrka och pa sa sitt pavisa effekten
av undersokt insats [13]. CCD sirskiljs pé sé sétt fran andra
tillvagagangssitt genom att designen inte kréver att en insats dras tillbaka,
eller en utdkad baslinje, snabb synlighet av effekten pa utfallet, liksom inte
eller insatser Over flera personer, beteenden och sammanhang [13].

3.2.10 Analys av SCED-studier

Det finns tva olika sétt att analysera data frin SCED-studier, visuellt och
statistiskt [10].

3.2.11 Visuell analys [14]

Det vanligaste séttet att analysera SCED-studier dr visuellt. Har laggs vikten
pa klinisk och praktisk snarare én statistisk signifikans. Analysen innefattar
fyra steg och ett antal variabler bedoms 1 varje steg. I det forsta steget
utvérderas baslinjen, och huruvida baslinjen ir stabil. I det andra steget
beddms om det finns mdnster i data inom faserna. De tredje steget bestar av
att jimfOra varje fas, dels med de nérliggande faserna, dels med faserna som
innehaller samma insats, for att undersoka om en férandring mellan
insatsfas och baslinjefas sammanfaller med en effekt pa utfallet. Dérefter, i
det fjarde steget, utvirderas om det sammantaget &r sé att en effekt (eller
atergdng till baslinje) visas vid minst tre olika tillfdllen. Bland de variabler
som anvands for att bedoma datamonster inom och mellan faser finns till
exempel nivé (eng. level) trend och variabilitet (eng. variability). Visuell
analys innebdr en risk for typ 1 fel.

3.2.12 Statistisk analys

Det finns flera olika sétt att statistiskt analysera SCED-studier [10] (se
Tabell 3.2).
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Tabell 3.2 Olika statistiska analysmodeller som kan anvandas i en SCED-studie.

Kvasi-statistiska Split-middle trend line, Binomial distribution test, Standard deviation
band

icke-parametriska Wilcoxon matched-pairs signed-ranks test, Friedman two-way analysis of

metoder variance

Parametiska metoder t-test, F test

Tidsserieanalyser C statistic, Auto-regressive integrated moving average

De har dock alla brister. En sadan &r att i en SCED-studie &r data ofta inte
oberoende eftersom det gérs manga mitningar med exempelvis samma
person, sammanhang eller beteende. Det innebér att en forvaxlingsfaktor
infors. Det medfor, liksom en visuell analys, en risk for typ 1 fel och kan
ocksa ge mer extrema p-virden. Statistisk analys av SCED-data ir ett félt
under utveckling.

3.2.13 Verktyg och principer for att bedoma tillforlitligheten av
resultat fran SCED-studier

Det finns ett flertal olika verktyg for att granska tillforlitlighet till resultat 1
SCED-studier. Fokus i denna rapport dr de tva verktygen:

1. SCD-RoB-verktyget [15]
2. RoBINT [6][16]

3.2.14 SCD RoB-verktyget

SCD RoB-verktyget [15] (se Tabell 3.3) dr direkt baserat pa Cochrane:s
ramverk for risk for bias (RoB) granskning och designat for anvéindning
inom omradet intellektuell funktionsnedsittning. Aven om det kan tillimpas
pa flera typer av SCED, ér det inte en fullstindig beddmning av alla kéllor
till risk for bias for alla typer av SCED. Det finns speciella design- och
giltighetsproblem for var och en av undertyperna av SCED som ocksa maste
atgirdas. De som anvénder SCD RoB-verktyget anvinder 1 allmidnhet ocksa
kompletterande metoder for att titta pa andra former av bias. Till exempel
har SCD RoB kompletterats med RoBiNT [17] eller What Works
Clearinghouse SCED-designstandarder.
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Tabell 3.3 SCD-RoB dominer, direkt fran [15] / Table 3.3 Risk of Bias domains and Item

Descriptions.

Selection The systematic differences ~ Sequence The procedures used to allocate
Bias between baseline generation participants to intervention
characteristics of the Participant conditions or the order of the
participants compared. selection conditions to which participants are
exposed.
The criteria and the process used to
include and select participants
appropriate for the research.
Performance  The systematic differences  Blinding of The methods used to ensure
Bias between participants inthe  participants members of the research team

care provided or in the
exposure to factors other

and personnel

remain unaware of when the
intervention is implemented to

than the intervention under  Procedural whom.
investigation. fidelity
The quality of the description for
each experimental condition and the
reporting of evidence indication
sufficient adherence to the
intervention under investigation.
This includes the procedures used to
train implementers.
Detection The systematic differences  Blinding of The procedures used to ensure the
Bias between participants in how outcome individuals collecting outcome data
outcomes are determined.  assessors are unaware of the study conditions
and research purpose.
Selective
outcome The completeness of the data
reporting reported for all participants who
began the study including those who
Dependent withdrew and for each of the
variable dependent variables.
reliability

Data sampling

The procedures and reporting of
agreement or reliability indices for
the outcome variables.

The extent to which the amount data
collected for the research was
sufficient to determine the level and
trend of the data patterns in each
condition to support the
determination of a functional
relation.

Other Researchers note additional

Sources of

Bias research area or not covered
in the preceding domains.

sources of bias relevant to

www.sbu.se/374
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3.2.15 RoBiNT

RoBiNT [16] tidigare kallad SCED SCALE [6] dr baserad p4 PEDro skalan
och #r inte relaterad till Cochrane:s RoB-verktyg, trots namnets likhet. Aven
om namnet antyder att det &r specifikt for N-av-1-trials dr detta verktyg
utformat for att anvindas for de flesta SCED-designer. RoBiINT maiter 15
aspekter av intern och extern validitet (se Tabell 3.4), vilket Overensstimmer
vdl med de standarder som utvecklats av What Works Clearinghouse [9].
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Tabell 3.4 RoBiNT Standarder och poingsittning. Direkt taget fran [16].

1. Design

Does the design of the study meet requirements to demonstrate experimental
control?At least three demonstrations of the treatment effect (e.g., A-B-A-B; 6-
phase multiple-baseline; Horner et al., 2005; Kratochwill et al., 2010; 2013); 1
point awarded for two demonstrations of the treatment effect

2. Randomisation

Was the phase sequence and/or phase commencement randomised?

3. Sampling Were there a sufficient number of data points (as defined) in each of baseline

behaviour (all and intervention phases?At least 5 data points in every phase (Horner et al.,

phases) 2005; Kratochwill et al., 2010; 2013); 1 point for less than 5 data points in any
phase but at least 3 data points in each phase

4. Blinding Were the participants and therapists blinded to the treatment condition (phase

patient/therapist  of study)?

5. Blinding Were assessors blinded to treatment condition (phase of study)?Single-case

assessors reports often use an assessor who is independent of the therapist (score 1

point), however, to score 2 points the assessor needs to be blind to the phase of
intervention

6. Inter-rater
reliability

Was IRR adequately conducted for the required proportion of data, and did it
reach a sufficiently high level (as defined)?Although Kazdin (2011) notes that
there are no precise rules for the frequency with which agreement should be
checked, the standards described by Kratochwill et al. (2013) specify 20% of
data sampled, analysed and reported per condition, and percent agreement (or
equivalent) 80% or higher; percent agreement of 70% to 79%, even if no other
information on sampling is provided, score 1 point. Use of machine-generated
data, free from human judgement, or "reasonably objective measures” (as
defined in the manual) are awarded 2 and 1 points, respectively

7. Treatment
adherence

Was the intervention delivered in the way it was planned?

External validity and interpretation subscale

8. Baseline
characteristics

Were the participant's relevant demographic and clinical characteristics, as well
as characteristics maintaining the condition adequately described?
Recommended practice is that these conditions and variables should be
considered and evaluated prior to commencing the experiment, and the way
that they inform the intervention should be articulated in the report (required
for 2 points). A functional analysis is one way of achieving this end, but other
less formal procedures may be used as well. The evaluation goes beyond
provision of demographic, medical and functional status variables, or a clinical
profile of test scores (score 1 point).

9. Therapeutic
setting

Were both the specific environment and general location of the investigation
adequately described?

10. Dependent
variable (target
behaviour)

Was the target behaviour defined, operationalised, and the method of its
measurement adequately described?Reports should provide an operational
definition of the target behaviour (score 1 point), use a precise and repeatable
measure of the target behaviour, and specify what constitutes a positive/
negative response. All three elements are required to score 2 points

11. Independent
variable

www.sbu.se/374
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(intervention)

12. Raw data Were the data from the target behaviour provided for each session?Reports

record which provide a complete record of the raw data at a session by- session level
(2 points).Reports which provide incomplete data, e.g., multiple probe designs;
aggregated data (1 point). Only the former are awarded 2 points; whereas the
latter score 1 point.Ad-hoc selection of data, whether provided in graphed or
tabular format (O points)

13. Dataanalysis ~ Was a method of data analysis applied and rationale provided for its use?
Controversy remains about whether the appropriate method of analysis in
single-case reports is visual or statistical. Nonetheless, 2 points are awarded if
systematic visual analysis is used according to steps specified by Kratochwill et
al. (2010; 2013), or visual analysis is aided by quasi-statistical techniques, or
statistical methods are used where a rationale is provided for their suitability.
One point is awarded if systematic/aided visual analysis is incomplete/ not
conducted for every phase change or no rationale is provided for statistical
analysis

14. Replication Was systematic and/or inter-subject replication incorporated into the design?
Replication refers to the repetition of the entire experiment, which may be
direct intersubject and/or systematic replication. This item does not refer to
replication of the experimental effect, which is covered by item 1 (design). For
the award of 2 points at least three replications are required (i.e., original + 3
replications; Barlow et al., 2009); one or two replications (i.e., original + 1 or 2
replications) are awarded 1 point

15. Generalisation ~ Were generalisation measures taken prior to, during, and at the conclusion of
treatment?Generalisation measures, whether response generalisation to other
behaviours or stimulus response to other settings, need to be intentionally
programmed into the design of the study, rather than a passive expectation of a
“train and hope" approach (Stokes & Baer, 1977). Generalisation measures
need to be evaluated throughout all phases of the experiment (Schlosser &
Braun, 1994) in order to score 2 points. An accepted level of generalisation that
would score 1 point is to evaluate generalisation measures prior to and at the
conclusion of treatment

3.2.16 Andra RoB-verktyg for SCED
Under 2018 publicerade tidskriften Research in Developmental Disabilities

ett specialnummer om tillforlitligheten till resultat frdn SCED-studier. I
detta specialnummer [18] diskuteras verktygen

CEC, som ér specifikt for specialundervisning

What Works Clearingshouse

SCAREF, Single-Case Analysis and Design Framework

nir det giller utvirdering av metodologisk kvaliteten hos SCED-studier.

I samma specialnummer introducerar Schlosser och kollegor [19]
CSEDARS, ett verktyg for att skatta intern validitet hos SCED-studier dér
tva eller flera insatser utvirderas med avseende pa icke-reversibla
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mélbeteenden, och metodologiska standarder diskuteras av Ganz och Ayres
[20].

I Wendt och Miller [21] ndmns ytterligare verktyg sdsom

Certainty Framework (evidenssikerhet), kan anvdndas for forskning i
grupp eller enstaka &mne

EVIDAAC (Evidence in Augmentative and Alternative Communication)
Scale (10 till 19 poédng), utveckling med stéd av U.S. Department of
Education - National Institute on Disability and Rehabilitation Research

Single-Subject Scale

Romeiser Logan

3.2.17 Styrkor och svagheter

Foresprikare for SCED argumenterar till exempel for att priméirstudier med
SCED-design ger béttre underlag dn en RCT-studie att bedoma klinisk och
praktisk relevans i forhallande till hur vardefull en behandling eller insats &r
en enskild patient eller person. Detta till skillnad fran en RCT-studie dir den
kliniska och praktiska relevansen avser populationsnivd. SCED-studier har i
jamforelse med RCT-studier ofta inte heller krav pd homogenitet. De kan
dérfor vara extra vardefulla for enskilda kliniker eller i enskilda praktiska
sammanhang inom socialtjansten dér en behandling eller insats provas pa en
enskild person eller en liten grupp personer.

For att SCED-studier ska ha intern validitet ska de uppfylla den
designstandard som WWC publicerat. Det finns flera faktorer som kan
paverka den interna validiteten negativt, till exempel risken att de
aterkommande métningarna 1 sig paverkar utfallet, eller att det sker en
naturlig forédndring 6ver tid som felaktigt antas bero pa insatsen. Det
vanligaste dr att man forsoker stirka den interna validiteten med replikering,
men dven randomisering av till exempel nér en insats ska introduceras kan
anvindas.

Extern validitet ir en svaghet med SCED-studier. Aven hir rekommenderas
replikering. Ett sdtt bendmns pé engelska “direct inter-subject replication”
dér utvarderingen av aktuell insats upprepas sa exakt som mojligt med andra
deltagare som har liknande karaktéristika som de i originalutvérderingen.
Ett annat sitt kallas "systematic replication” dér vissa aspekter som
sammanhang eller typ av deltagare systematiskt enligt en fordefinierad plan
varieras.

Varken deltagaren eller den som ger insatsen kan blindas. Daremot finns
mdjligheten att blinda den som méter/bedomer utfall, s& att den personen
inte vet 1 vilken fas deltagaren befinner sig. Ett alternativ, dér till exempel
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ett beteende ska observeras, ir att videofilma alla sessioner och sedan visa
dem for bedomaren i slumpmaissig ordning.

3.3 Litteratur om guidelines, rekommendationer
och bedomningsmallar

Guidelines for hur studier baserade pa single case design skall rapporteras
finns i

The Single-Case Reporting Guideline In BEhavioural Interventions
(SCRIBE) 2016 Statement [4]

The Single-Case Reporting Guideline In BEhavioural Interventions
(SCRIBE) 2016: Explanation and elaboration [10]

CONSORT extension for reporting N-of-1 trials (CENT) 2015 Statement
[12]

Rekommendationer om val av studiedesign samt genomforande liksom
analys av data fran SCED-studier kan hittas 1 bocker sdsom

J. Barker, P. McCarthy, M. Jones, A. Moran. Single case research
methods in sport and exercise psychology. Routledge, London, United
Kingdom (2011).

D.H. Barlow, M.K. Nock, M. Hersen. Single case experimental designs:
Strategies for studying behavior change. (3rd ed.), Pearson, Boston, MA
(2009).

D.L. Gast, J.R. Ledford. Single case research methodology: Applications
in special education and behavioral sciences. (2nd ed.), Routledge, New
York, NY (2014).

Guyatt, G., Jaeschke, R., & McGinn, T. (2002). N of 1 randomized
controlled trials. In G. Guyatt, D. Rennie, M. O. Meade, & D. J. Cook
(Eds.), User’s guides to the medical literature (pp. 179-192). New York,
NY: McGrawHill Medical and American Medical Association.

R.H. Horner, E.G. Carr, J. Halle, G. McGee, S. Odom, M. Wolery. The
use of single-subject research to identify evidence-based practice in
special education. Exceptional Children, 71 (2005), pp. 165-179.

A.E. Kazdin. Single-case research designs: Methods for clinical and
applied settings. Oxford University Press, New York, NY (2011).

C.H. Kennedy. Single-case designs for educational research. Pearson,
Boston, MA (2005).

R. Kratochwill, J.H. Hitchcock, R.H. Horner, J.R. Levin, S.L. Odom,
D.M. Rindskopf, W.R. Shadish. Single-case intervention research design
standards. Remedial and Special Education, 34 (2013), pp. 26-38.
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T.R. Kratochwill, J.R. Levin. Single-case intervention research:
Methodological and statistical advances. American Psychological
Association, Washington, DC (2014).

D.L. Morgan, R.K. Morgan. Single-case research methods for the
behavioral and health sciences. Sage, Los Angeles, CA (2009).

T.C. Riley-Tillman, M.K. Burns. Evaluating educational interventions:
Single-case design for measuring response to intervention. Guilford
Press, New York, NY (2009).

K.J. Vannest, J.L. Davis, R.I. Parker. Single case research in schools:
Practical guidelines for school-based professionals. Routledge, New
York, NY (2013) [4].

Rekommendationer om val av studiedesign samt genomforande liksom
analys av data frin SCED-studier gar att hitta Journal of Behavioral
Education 2012, Remedial and Special Education 2013, the Journal of
School Psychology and Neuropsychological Rehabilitation 2014 samt
Aphasiology in 2015 [4].

Rekommendationer om metodologisk kvalitet finns exempelvis i:

R.H. Horner, E.G. Carr, J. Halle, G. McGee, S. Odom, M. Wolery. The
use of single-subject research to identify evidence-based practice in
special education. Exceptional Children, 71 (2005), pp. 165-179.

T.R. Kratochwill, J.H. Hitchcock, R.H. Horner, J.R. Levin, S.L. Odom,
D.M. Rindskopf, W.R. Shadish. Single-case intervention research design
standards. Remedial and Special Education, 34 (2013), pp. 26-38.

D.M. Maggin, A.M. Briesch, S.M. Chafouleas, T.D. Ferguson, C. Clark.
A comparison of rubrics for identifying empirically supported practices

with single-case research. Journal of Behavioral Education, 23 (2014),
pp. 287-311.

J.D. Smith. Single-case experimental designs: A systematic review of
published research and current standards. Psychological Methods, 17
(2012), pp. 510-550. [4].

Litteratur som tar upp bedémning av risk for bias i Single Case-studier finns
i:

Tate RL, McDonald S, Perdices M, Togher L, Schultz R, Savage S.
Rating the methodological quality of single-subject designs and n-of-1
trials: introducing the Single-Case Experimental Design (SCED) Scale.
Neuropsychol Rehabil. 2008 Aug;18(4):385-401. doi:
10.1080/09602010802009201. PMID: 18576270,

R.L. Tate, M. Perdices, U. Rosenkoetter, D. Wakim, K. Godbee, L.
Togher, S. McDonald. Manual for the critical appraisal of single-case
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reports using the Risk of Bias in N-of-1 Trials (RoBiNT) Scale.
Unpublished manuscript. University of Sydney, Australia (2013)

R.L. Tate, M. Perdices, U. Rosenkoetter, D. Wakim, K. Godbee, L.
Togher, S. McDonald. Revision of a method quality rating scale for
single-case experimental designs and N-of-1 trials: The 15-item Risk of
Bias in N-of-1 Trials (RoBiNT) Scale. Neuropsychological
Rehabilitation, 23 (2013), pp. ,619-638.

R.L. Tate, U. Rosenkoetter, D. Wakim, L. Sigmundsdottir, J. Doubleday,
L. Togher, ..., M. Perdices. The Risk of Bias in N-of-1 Trials (RoBiNT)
Scale: An expanded manual for the critical appraisal of single case
reports. Author, Sydney, Australia (2015) [4].
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