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Ταιλσ φροm τηε Πεακ Dιστριχτ: Αδϕυστεδ Χενσορεδ
Μιξτυρε Μοδελσ οφ ΕΘ−5D Ηεαλτη Στατε Υτιλιτψ

ςαλυεσ

Μ⌠νιχα Ηερν〈νδεζ Αλαϖα, Αλλαν ϑ. Wαιλοο, Ροβερτα Αρα
Ηεαλτη Εχονοmιχσ & Dεχισιον Σχιενχε,

Σχηοολ οφ Ηεαλτη ανδ Ρελατεδ Ρεσεαρχη, Υνιϖερσιτψ οφ Σηε′ελδ

ϑυλψ 2010

ΑΒΣΤΡΑΧΤ: Ηεαλτη στατε υτιλιτψ δατα γενερατεδ υσινγ τηε ΕΘ−5D ινστρυmεντ αρε
τψπιχαλλψ ριγητ βουνδεδ ατ ονε ωιτη α συβσταντιαλ γαπ το τηε νεξτ σετ οφ οβσερϖατιονσ,
λεφτ βουνδεδ βψ σοmε νεγατιϖε ϖαλυε, ανδ αρε mυλτι mοδαλ. Τηεσε φεατυρεσ πρεσεντ
χηαλλενγεσ το τηε εστιmατιον οφ τηε ε¤εχτ οφ χλινιχαλ ανδ σοχιοεχονοmιχ χηαραχτεριστιχσ
ον ηεαλτη υτιλιτιεσ. Wε πρεσεντ αν αδϕυστεδ χενσορεδ mοδελ ανδ τηεν υσε τηισ ιν
α �εξιβλε, mιξτυρε mοδελλινγ φραmεωορκ το αδδρεσσ τηεσε ισσυεσ. Wε δεmονστρατε
συπεριορ περφορmανχε οφ τηισ mοδελ χοmπαρεδ το λινεαρ ρεγρεσσιον ανδ Τοβιτ χενσορεδ
ρεγρεσσιον υσινγ α δατασετ φροm ρεπεατεδ οβσερϖατιονσ οφ πατιεντσ ωιτη ρηευmατοιδ
αρτηριτισ. Wε �νδ τηατ τηρεε λατεντ χλασσεσ αρε αππροπριατε ιν εστιmατινγ ΕΘ−5D
φροm φυνχτιον, παιν ανδ σοχιοδεmογραπηιχ φαχτορσ. Αναλψσισ οφ υτιλιτψ δατα σηουλδ
αππλψ mετηοδσ τηατ ρεχογνισε τηε διστριβυτιοναλ φεατυρεσ οφ τηε δατα.

ΚΕΨWΟΡDΣ:Μιξτυρε mοδελσ, Λατεντ Χλασσ mοδελ, Χενσορεδ ρεγρεσσιον, ΕΘ−5D,
Μαππινγ

ϑΕΛ ΧΛΑΣΣΙΦΙΧΑΤΙΟΝ: Ι10, Χ34, Χ13,Χ16

ΑDDΡΕΣΣ ΦΟΡ ΧΟΡΡΕΣΠΟΝDΕΝΧΕ: Μ⌠νιχα Ηερν〈νδεζ Αλαϖα. Ηεαλτη Εχονοmιχσ ανδ

Dεχισιον Σχιενχε, Σχηοολ οφ Ηεαλτη ανδ Ρελατεδ Ρεσεαρχη, Υνιϖερσιτψ οφ Σηε′ελδ, Ρεγεντ

Χουρτ, 30 Ρεγεντ Στρεετ, Σηε′ελδ Σ1 4DΑ. Εmαιλ: mονιχα.ηερνανδεζ≅σηε′ελδ.αχ.υκ

∗ Wε αρε γρατεφυλ το Ερνεστ Χηοψ ανδ Dαϖιδ Σχοττ φορ προϖιδινγ αχχεσσ το τηε ΧΑΡDΕΡΑ τριαλ

δατα ανδ το Στεϖε Πυδνεψ ανδ Σιmον Dιξον φορ ηελπφυλ χοmmεντσ ον πρεϖιουσ δραφτσ. Φυνδινγ ωασ

προϖιδεδ βψ τηε ΝΙΗΡ Ρεσεαρχη φορ Πατιεντ Βενε�τ σχηεmε. Αλλ ρεσπονσιβιλιτψ φορ τηε αναλψσισ ανδ

ιντερπρετατιον οφ τηε δατα πρεσεντεδ ηερε λιεσ ωιτη τηε αυτηορσ.
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1 Ιντροδυχτιον

Τηε Θυαλιτψ Αδϕυστεδ Λιφε Ψεαρ (ΘΑΛΨ) ηασ βεχοmε ονε οφ τηε mοστ ωιδελψ υσεδ

ουτχοmε mεασυρεσ ιν εχονοmιχ εϖαλυατιονσ. Τηε ΘΑΛΨ ισ υσεφυλ το ηεαλτηχαρε δεχι−

σιον mακερσ σεεκινγ το αππλψ α χονσιστεντ αππροαχη αχροσσ α βροαδ ρανγε οφ δισεασε

αρεασ, τρεατmεντσ ανδ πατιεντσ ανδ ισ ρεθυιρεδ βψ σεϖεραλ ιντερνατιοναλ βοδιεσ, συχη

ασ τηε Νατιοναλ Ινστιτυτε φορ Ηεαλτη ανδ Χλινιχαλ Εξχελλενχε (ΝΙΧΕ) ιν Ενγλανδ ανδ

Wαλεσ (ΝΙΧΕ (2008)). Τψπιχαλλψ, ΘΑΛΨσ αρε γενερατεδ φροm πατιεντ χοmπλετιον οφ

α συρϖεψ ινστρυmεντ τηατ προϖιδεσ α γενεριχ δεσχριπτιον οφ ηεαλτη ιν τερmσ οφ σψmπ−

τοmσ ανδ ιmπαχτ ον φυνχτιονινγ, το ωηιχη στανδαρδισεδ, πρεφερενχε βασεδ σχορινγ

σψστεmσ χαν τηεν βε αππλιεδ. Ινστρυmεντσ συχη ασ τηε ΕΘ−5D, ΣΦ6D ανδ Ηεαλτη

Υτιλιτιεσ Ινδεξ (ΗΥΙ) αρε ιν ωιδεσπρεαδ υσε. Οτηερ αππροαχηεσ το γενερατινγ ΘΑΛΨσ

ινχλυδε τηε υσε οφ δισεασε σπεχι�χ ινστρυmεντσ ωηιχη ηαϖε σιmιλαρ πρεφερενχε βασεδ

σχορινγ σψστεmσ ορ διρεχτ ϖαλυατιον οφ ηεαλτη στατεσ βψ πατιεντσ τηεmσελϖεσ. Ιτ ισ ωελλ

δοχυmεντεδ τηατ τηε υσε οφ δι¤ερεντ αππροαχηεσ ορ ινστρυmεντσ ρεσυλτσ ιν δι¤ερεντ

εστιmατεσ οφ ηεαλτη στατε υτιλιτιεσ, ανδ τηερεφορε, υλτιmατελψ, δι¤ερεντ εστιmατεσ οφ

χοστ ε¤εχτιϖενεσσ ανδ δεχισιονσ. Ασ α χονσεθυενχε, σοmε δεχισιον mακερσ εξπρεσσ

α χλεαρ πρεφερενχε φορ τηε υσε οφ α παρτιχυλαρ αππροαχη. Ιν Ενγλανδ ανδ Wαλεσ φορ

εξαmπλε, ΝΙΧΕ ρεχοmmενδσ τηε ΕΘ−5D (ΝΙΧΕ (2008)).

Χλινιχαλ στυδιεσ, ανδ ιν παρτιχυλαρ ρανδοmισεδ χοντρολλεδ τριαλσ, υσεδ το εστιmατε

τηε τρεατmεντ ε¤εχτ οφ α ηεαλτη τεχηνολογψ οφτεν δο νοτ ινχλυδε ανψ πρεφερενχε βασεδ

ουτχοmε mεασυρεσ. Φυρτηερmορε, εϖεν ωηερε συχη ουτχοmεσ αρε ινχλυδεδ, τηεψ mαψ

νοτ βε ρελεϖαντ το τηε σεττινγ φορ τηε εχονοmιχ εϖαλυατιον. Τηερε mαψ τηερεφορε βε

α γαπ βετωεεν τηε δατα αϖαιλαβλε φροm τηε χλινιχαλ στυδιεσ ανδ τηε ρεθυιρεmεντσ οφ

τηε εχονοmιχ εϖαλυατιον.

Ιν σοmε σιτυατιονσ ιτ mαψ βε ποσσιβλε το βριδγε τηισ γαπ βψ εστιmατινγ τηε ρελα−

τιονσηιπ βετωεεν α χλινιχαλ mεασυρε(σ) ανδ α πρεφερενχε βασεδ mεασυρε ωηερε βοτη

ηαϖε βεεν ινχλυδεδ ιν αν εξτερναλ δατασετ. Τηισ τηεν προϖιδεσ α στατιστιχαλ λινκ

βετωεεν τηε τρεατmεντ ε¤εχτ οβσερϖεδ ιν τηε χλινιχαλ στυδιεσ υσινγ χλινιχαλ ουτχοmε
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mεασυρεσ ανδ α πρεφερενχε βασεδ mεασυρε τηατ χαν βε υσεδ το εστιmατε ΘΑΛΨσ ιν

τηε εχονοmιχ εϖαλυατιον. Τηε �ττινγ οφ α στατιστιχαλ mοδελ φορ τηισ πυρποσε ηασ

βεεν ρεφερρεδ το ιν πρεϖιουσ λιτερατυρε ασ �mαππινγ� ορ �χροσσωαλκινγ�, βορροωινγ

τερmινολογψ φροm πσψχηοmετριχσ. Τηερε αρε οτηερ σιτυατιονσ ωηερε ονε mαψ ωιση το

�τ α στατιστιχαλ mοδελ το ηεαλτη υτιλιτψ δατα, φορ εξαmπλε το εξπλορε τηε ιmπαχτ οφ

σοχιοεχονοmιχ φαχτορσ ορ τρεατmεντσ διρεχτλψ.

Α ρεχεντ ρεϖιεω οφ 30 στυδιεσ (Βραζιερ ετ αλ. (2009)) ινδιχατεσ τηατ τηε στατιστιχαλ

mοδελσ υσεδ τενδ το βε ρελατιϖελψ σιmπλιστιχ. Σιmπλε λινεαρ mοδελσ δοmινατε, ωιτη

λιmιτεδ υσε οφ Τοβιτ ορ σιmιλαρ mοδελσ φορ δεαλινγ ωιτη χενσορεδ δατα. Ηοωεϖερ,

ηεαλτη στατε υτιλιτψ δατα τενδ το εξηιβιτ φεατυρεσ ωηιχη mαψ χαλλ φορ mορε �εξιβλε

στατιστιχαλ mοδελσ. Ιν αδδιτιον το υππερ βουνδινγ ατ φυλλ ηεαλτη (1), υτιλιτψ δατα αρε

αλσο λεφτ βουνδεδ ατ τηε ωορστ ιmαγιναβλε ηεαλτη στατε, ηαϖε γαπσ βετωεεν ϖαλυεσ

ανδ τενδ το ηαϖε διστινχτ βι ορ τρι−mοδαλ διστριβυτιονσ. Φυρτηερmορε, βοτη χλινιχαλ

τριαλσ ανδ οβσερϖατιοναλ στυδιεσ τψπιχαλλψ ινχλυδε mυλτιπλε οβσερϖατιονσ φροm εαχη

ινδιϖιδυαλ. Στατιστιχαλ mοδελσ υσεδ το εστιmατε ηεαλτη στατε υτιλιτιεσ ουγητ το ρε�εχτ

τηεσε δατα χηαραχτεριστιχσ ιν ορδερ το αϖοιδ βιασεδ εστιmατεσ. Τηισ ισ νοω ωελλ ρεχογ−

νισεδ ιν ρελατιον το ηεαλτη ρελατεδ χοστσ ωηερε τηε υσε οφ γενεραλιζεδ λινεαρ mυλτιλεϖελ

(σοmετιmεσ χαλλεδ ρανδοm ε¤εχτσ ορ ηιεραρχηιχαλ) mοδελσ ηαϖε βεεν δισχυσσεδ το δεαλ

ωιτη λεφτ βουνδεδνεσσ, σκεωνεσσ ανδ τηε χλυστερεδ νατυρε οφ τηε δατα (Ηερν〈νδεζ

Αλαϖα ανδ Wαιλοο (2010), Τηοmπσον ετ αλ. (2006)).

Ιν τηισ παπερ ωε δεϖελοπ αν αδϕυστεδ χενσορεδ ρεγρεσσιον το αδδρεσσ τηε ριγητ

χενσορινγ ανδ τηε γαπ βετωεεν φυλλ ηεαλτη ανδ ιντερmεδιατε ηεαλτη στατεσ τηατ ισ α

φεατυρε οφ ΕΘ−5D. Wε τηεν δεϖελοπ �εξιβλε, ρανδοm ε¤εχτσ mιξτυρε (ορ λατεντ χλασσ)

mοδελσ το αχχουντ φορ τηε οτηερ κεψ φεατυρεσ οφ τηε διστριβυτιον οφ ΕΘ−5D ϖαλυεσ.

Σεχτιον 2 προϖιδεσ α δεταιλεδ αχχουντ οφ τηε στατιστιχαλ ισσυεσ το βε αδδρεσσεδ ανδ

ουτλινεσ ηοω τηεσε ηαϖε βεεν χονσιδερεδ ιν τηε λιτερατυρε το δατε. Τηεν ιν σεχτιον

3 ωε δεσχριβε τηε δατα ανδ mετηοδσ. Τηισ �ρστ χοϖερσ α δεσχριπτιον οφ αν εξαmπλε

δατασετ φροm α τριαλ οφ πατιεντσ ωιτη ρηευmατοιδ αρτηριτισ (ΡΑ) ανδ τηεν δεσχριβεσ
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τηε στατιστιχαλ mοδελσ το βε αππλιεδ. Ρεσυλτσ αρε προϖιδεδ ιν σεχτιον 4. Σεχτιον 5

προϖιδεσ α δισχυσσιον οφ τηε ρεσυλτσ ανδ τηε ιmπλιχατιονσ οφ τηε mοδελσ εστιmατεδ

ηερε.

2 Βαχκγρουνδ

2.1 Τηε τψπιχαλ διστριβυτιον οφ ΕΘ−5D

Τηε ΕΘ−5D θυεστιονναιρε ασκσ ρεσπονδεντσ το δεσχριβε τηειρ ηεαλτη ιν �ϖε δοmαινσ

(mοβιλιτψ, σελφ−χαρε, υσυαλ αχτιϖιτιεσ, παιν/δισχοmφορτ, ανξιετψ/δεπρεσσιον) εαχη οφ

ωηιχη χαν βε ατ ονε οφ τηρεε σεϖεριτψ λεϖελσ (νο προβλεmσ/σοmε ορ mοδερατε προβ−

λεmσ/εξτρεmε προβλεmσ). 243 χοmβινατιονσ χαν βε δεσχριβεδ ιν τηισ ωαψ. Α σχορε

χαν βε ασσιγνεδ το εαχη οφ τηεσε στατεσ βασεδ ον αναλψσισ οφ πρεφερενχε δατα οβ−

ταινεδ φροm αππροξιmατελψ 3,000 mεmβερσ οφ τηε γενεραλ πυβλιχ ιν τηε ΥΚ Dολαν ετ

αλ. (1995).

Φιγυρε 1 δισπλαψσ τηε διστριβυτιον οφ ηεαλτη στατε υτιλιτιεσ δεριϖεδ υσινγ ΥΚ πρεφ−

ερενχε ωειγητσ φορ τηε ωιδελψ υσεδ ΕΘ−5D ινστρυmεντ φροm 11 στυδιεσ ιν δι¤ερεντ

χλινιχαλ αρεασ. Σεϖεραλ φεατυρεσ σηουλδ βε νοτεδ. Φιρστ, τηερε ισ οφτεν α mασσ οφ οβ−

σερϖατιονσ ατ 1, φυλλ ηεαλτη, ωηιχη ισ τηε mαξιmυm ϖαλυε φεασιβλε φορ ηεαλτη υτιλιτψ.

Τηερε ισ τηεν α ρελατιϖελψ λαργε γαπ βεφορε τηε νεξτ οβσερϖατιονσ ωηιχη βεγιν ατ

0.883. 0.883 ισ τηε ηιγηεστ υτιλιτψ σχορε τηατ χαν βε γενερατεδ υσινγ τηε ΥΚ ρεγρεσ−

σιον mοδελ φορ σχορινγ ΕΘ−5D ρεπορτεδ βψ Dολαν ετ αλ. (1995) ανδ αππλιεσ το τηε

ηεαλτη στατε 11211, τηατ ισ, ωηερε τηε πατιεντ ινδιχατεσ τηατ τηε ονλψ ρεδυχτιον φροm

φυλλ ηεαλτη ισ βψ ηαϖινγ ∀σοmε προβλεmσ∀ ωιτη τηειρ υσυαλ αχτιϖιτιεσ. Τηε σχορε οφ

1, τηατ ισ, φυλλ ηεαλτη, ισ νοτ χαπαβλε οφ βεινγ γενερατεδ βψ τηε Dολαν mοδελ. Τηυσ,

τηερε ισ νο χοννεχτιον βετωεεν τηε ϖαλυε φορ φυλλ ηεαλτη ανδ τηε ϖαλυεσ φορ αλλ οτηερ

ηεαλτη στατεσ αχχουντινγ φορ τηισ �ρστ λαργε γαπ ιν οβσερϖεδ ΕΘ−5D σχορεσ.

Σεχονδ, φορ εαχη οφ τηε εξαmπλεσ, τηε διστριβυτιον οφ ϖαλυεσ αρε βι ορ τρι−mοδαλ

ωιτη εαχη οφ τηε σεπαρατε χοmπονεντσ οφ τηε διστριβυτιον χεντρεδ αρουνδ 0.7 ανδ
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0.2 αππροξιmατελψ. Τηειρ πρεχισε λοχατιον, τηε δεγρεε οφ κυρτοσισ ανδ σκεω ιν εαχη

οφ τηεσε χοmπονεντσ ϖαριεσ αχχορδινγ το τηε σπεχι�χ σεττινγ ανδ, ιν παρτιχυλαρ, τηε

σεϖεριτψ οφ τηε χονδιτιον. Τηε λοωερ σεχτιον οφ τηε διστριβυτιον ισ α χονσεθυενχε

οφ τηε ∀Ν3∀ τερm ιν τηε σχορινγ mοδελ ωηιχη ασσιγνσ α λαργε υτιλιτψ δεχρεmεντ το

ανψ ηεαλτη στατε τηατ ινχλυδεσ εξτρεmε προβλεmσ ιν ανψ διmενσιον. Φυρτηερmορε,

τηεσε χηαραχτεριστιχσ αρε νοτ λιmιτεδ το ηεαλτη υτιλιτιεσ γενερατεδ ϖια τηε ΥΚ ΕΘ−

5D σχορινγ mοδελ. Τηε ΥΣ σχορινγ οφ ΕΘ−5D φορ εξαmπλε αλσο δεmονστρατεσ α

λαργε γαπ βετωεεν φυλλ ηεαλτη ανδ τηε νεξτ σετ οφ ϖαλυεσ ατ 0.86, Σηαω ετ αλ. (2005)

ανδ αππαρεντλψ σεπαρατε χοmπονεντσ οφ τηε διστριβυτιον βελοω τηισ λεϖελ. Ηυανγ ετ

αλ. (2008) πρεσεντσ α ηιστογραm οφ ΥΣ ΕΘ−5D ϖαλυατιονσ φροm πατιεντσ ωιτη ΗΙς τηατ

δεmονστρατεσ τηισ γαπ ασ ωελλ ασ τηε mυλτι mοδαλ χηαραχτεριστιχ οφ τηε διστριβυτιον.

Τηε προχεσσ οφ βυιλδινγ α στατιστιχαλ mοδελ ωηιχη υσεσ ΕΘ−5D ασ τηε δεπενδεντ

ϖαριαβλε σηουλδ ρεχογνισε τηεσε φεατυρεσ ιν ορδερ το αϖοιδ βιασεδ εστιmατεσ.

2.2 Εξιστινγ λιτερατυρε

Βραζιερ ετ αλ. (2009) ιδεντι�εδ 30 στυδιεσ ωηιχη εξαmινε τηε ρελατιονσηιπ βετωεεν

ηεαλτη ουτχοmε mεασυρεσ τηατ αρε νοτ πρεφερενχε βασεδ ανδ γενεριχ πρεφερενχε−βασεδ

mεασυρεσ. Οφ τηεσε, ηαλφ υσεδ τηε ΕΘ−5D ασ τηε δεπενδεντ ϖαριαβλε, ωιτη ϖαριαντσ οφ

τηε Ηεαλτη Υτιλιτιεσ Ινδεξ (ΗΥΙ) ιν 8 στυδιεσ ανδ ΣΦ−6D ιν 5 στυδιεσ. ΑΘοΛ, ΘWΒ

ανδ 15D ωερε ινχλυδεδ ιν τηε ρεmαινδερ ωιτη σοmε στυδιεσ ινχλυδινγ mορε τηαν ονε

mεασυρε.

Τηε αυτηορσ οφ τηε ρεϖιεω ρεπορτεδ τηατ τηε ϖαστ mαϕοριτψ οφ τηε ινχλυδεδ στυδ−

ιεσ �ττεδ στραιγητφορωαρδ λινεαρ mοδελσ. Τηερε ωασ ϖερψ λιmιτεδ υσε οφ χενσορεδ

ρεγρεσσιον mοδελσ ορ ανψ αττεmπτ το δεαλ ωιτη τηε νον νορmαλ χηαραχτεριστιχσ οφ τηε

διστριβυτιον οφ ϖαλυεσ. Τψπιχαλλψ σχαντ αττεντιον ισ παιδ το mοδελ διαγνοστιχσ. Τηε

Ρ2 στατιστιχ ωασ σεεν το δοmινατε mοδελ σελεχτιον ιν τηεσε στυδιεσ, νοτωιτηστανδινγ

τηε φαχτ τηατ Ρ2 χαννοτ βε υσεδ το χοmπαρε mοδελσ ωιτη δι¤ερεντ δεπενδεντ ϖαρι−
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Φιγυρε 1: Dιστριβυτιον οφ ΕΘ−5D φροm 11 στυδιεσ ιν δι¤ερεντ χλινιχαλ αρεασ
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Chest pain (n=679)
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Cronic obstructive pulmonary disease
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Clodronate (n=320)
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Hormone replacement therapy (n=755)
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Irritable bowel syndrome (n=374)
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Lower back pain (n=500)
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Leg Ulcers (n=233)
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Leg reconstruction (n=92)
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Osteoporosis (n=221)
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Varicose veins (n=887)
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αβλεσ ανδ α ραφτ οφ οτηερ χριτιχισmσ οφ τηισ αππροαχη τηατ αρε ωελλ δοχυmεντεδ ιν τηε

εχονοmετριχσ λιτερατυρε, σεε φορ εξαmπλε Χηαρεmζα ανδ Dεαδmαν (1992).

Σεϖεραλ οτηερ αυτηορσ ηαϖε χονσιδερεδ τηε υσε οφ Τοβιτ ανδ οτηερ χενσορεδ ρε−

γρεσσιον mοδελσ φορ δεαλινγ ωιτη τηε βουνδεδ νατυρε οφ ηεαλτη υτιλιτψ δατα. Τηεσε

στυδιεσ ωερε νοτ ινχλυδεδ ιν τηε Βραζιερ ετ αλ. (2009) ρεϖιεω βεχαυσε τηεψ δο νοτ ατ−

τεmπτ το mοδελ τηε ρελατιονσηιπ βετωεεν ηεαλτη πρεφερενχε δατα ανδ οτηερ ουτχοmε

mεασυρεσ βυτ αρε ινστεαδ ιντερεστεδ ιν τηε ιmπαχτ οφ τηε δετερmιναντσ οφ ηεαλτη ορ

σοχιοεχονοmιχ φαχτορσ. Αυστιν ετ αλ. (2000) χονδυχτεδ α σιmυλατιον στυδψ το χοm−

παρε λινεαρ ρεγρεσσιον mοδελσ το Τοβιτ χενσορεδ mοδελσ ανδ φουνδ Τοβιτ περφορmεδ

βεττερ ιν τηε πρεσενχε οφ χενσορινγ. Αυστιν (2002) αλσο χοmπαρεδ λινεαρ ρεγρεσσιον

ωιτη τηε Τοβιτ mοδελ ανδ ϖαριαντσ οφ τηε Τοβιτ: τηε σψmmετριχαλλψ τριmmεδ λεαστ

σθυαρεσ ανδ χενσορεδ λεαστ αβσολυτε δεϖιατιονσ (ΧΛΑD) mοδελσ υσινγ δατα ον τηε

ΗΥΙ φροm α λαργε Χαναδιαν ποπυλατιον ηεαλτη συρϖεψ. Ηυανγ ετ αλ. (2008) φουνδ

τηατ τηε ΧΛΑD mοδελ περφορmεδ ποορλψ ιν α στυδψ υσινγ τηε ΕΘ−5D (ΥΣ σχορεσ) ασ

τηε δεπενδεντ ϖαριαβλε βασεδ ον δατα φροm ΗΙς ινφεχτεδ πατιεντσ. Τηεψ ρεπορτεδ

χονσιστεντλψ βεττερ περφορmανχε φροm λατεντ χλασσ mοδελσ ανδ τωο−παρτ mοδελσ ωηερε

α λογ τρανσφορmατιον ισ υσεδ ιν τηε σεχονδ παρτ. Τηε φοχυσ οφ τηισ στυδψ ωασ σολελψ ον

mετηοδσ το αδδρεσσ τηε mασσ οφ οβσερϖατιονσ ατ ονε ανδ φορ τηισ ρεασον τηεψ ινχλυδε

ονλψ τωο λατεντ χλασσεσ. Ηοωεϖερ, ιτ ισ υνχλεαρ τηατ α τωο χλασσ mοδελ ισ χαπαβλε οφ

οϖερχοmινγ τηισ χηαλλενγε υνλεσσ ειτηερ τηε υνδερλψινγ διστριβυτιον φορ τηε χλασσεσ ισ

ιτσελφ συιταβλε φορ χενσορεδ δατα ορ ιφ ονε χλασσ ηασ α ζερο ϖαριανχε ιν ωηιχη χασε τηε

mοδελ ισ εθυιϖαλεντ το τηε τωο παρτ mοδελ. Σιmιλαρλψ, Λι ανδ Φυ (2009) αππλιεδ α

τωο παρτ mοδελ το ΥΣ ΕΘ−5D δατα. Σπεχι�χαλλψ τηεψ εξπλορεδ ηοω τηε σεχονδ παρτ

οφ τηε mοδελ, φορ τηοσε ινδιϖιδυαλσ τηατ δο νοτ σχορε ονε, mαψ βε αππροαχηεδ ιν α

νυmβερ οφ ωαψσ.

Πυλλεναψεγυm ετ αλ. (2010) χοmπαρεδ τηε περφορmανχε οφ Τοβιτ, ΧΛΑD, λινεαρ ρε−

γρεσσιον, τωο�παρτ ανδ λατεντ χλασσ mοδελσ ωηεν mοδελλινγ δατα τηατ αρε χονστραινεδ
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βψ ονε. Ασ ωιτη Ηυανγ ετ αλ. (2008), ονλψ τωο λατεντ χλασσεσ ωερε ινχλυδεδ, βοτη

ωιτη νορmαλ διστριβυτιονσ. Τηεψ ρεπορτεδ τηατ βοτη Τοβιτ ανδ ΧΛΑD mοδελσ ψιελδ

βιασεδ εστιmατεσ ωηεν τηε ϖαριαβλε οφ ιντερεστ ισ νοτ αβλε το εξχεεδ ονε ρατηερ τηαν

σιmπλψ βεινγ χενσορεδ βψ τηε mεασυρεmεντ ινστρυmεντ ατ ονε. Λινεαρ ρεγρεσσιον,

λατεντ χλασσ mοδελ ανδ τηε τωο παρτ εστιmατορσ ωερε ρεπορτεδ ασ υνβιασεδ.

Νο στυδιεσ ηαϖε δεϖελοπεδ mετηοδσ το δεαλ ωιτη τηε νυmερουσ χηαλλενγεσ τηατ

αρε πρεσεντεδ βψ τηε διστριβυτιον οφ ΕΘ−5D δατα. Οφ παρτιχυλαρ νοτε ισ τηατ τηε υσε

οφ λατεντ χλασσ mοδελσ ηασ βεεν λιmιτεδ το αδδρεσσινγ τηε ισσυε οφ υππερ χενσορινγ

βυτ, ασ πρεϖιουσλψ mεντιονεδ, ιτ ισ νοτ χλεαρ τηατ τηε γενεραλ φραmεωορκ προϖιδεδ βψ

τηισ αππροαχη ηασ βεεν φυλλψ εξπλοιτεδ το δατε. Α γενεραλ προβλεm ωιτη mοδελλινγ

οφ ΕΘ−5D υτιλιτψ ϖαλυεσ το δατε ισ τηατ τηε �τ οφ τηε mοδελσ ισ ποορ ατ τηε εξτρεmεσ

οφ τηε διστριβυτιον. Σπεχι�χαλλψ, mοδελσ τενδ το υνδερπρεδιχτ ατ τηε υππερ εξτρεmε

οφ τηε ΕΘ−5D σχαλε ανδ οϖερπρεδιχτ οϖερ mυχη οφ τηε ρεmαινδερ οφ τηε σχαλε βυτ

παρτιχυλαρλψ ατ τηε λοωερ ενδ, Βραζιερ ετ αλ. (2009), Ροωεν ετ αλ. (2009). Τηερεφορε,

ασ Χροττ ανδ Βριγγσ (2010) νοτε, τηερε ισ χυρρεντλψ νο αγρεεmεντ οφ τηε βεστ mετηοδ

το υσε. Στυδιεσ ηαϖε νοτ αππλιεδ τηε σαmε χριτερια φορ ϕυδγινγ τηε απποπριατενεσσ οφ

mοδελσ ανδ τηερε αρε δι¤ερενχεσ ιν τηε χηαραχτεριστιχσ οφ τηε δατασετσ υσεδ ιν τηεσε

στυδιεσ τηατ mαψ ιν�υενχε τηε �νδινγσ.

3 Dατα ανδ Μετηοδσ

3.1 Τηε Ρηευmατοιδ Αρτηριτισ δατασετ

Ρηευmατοιδ Αρτηριτισ (ΡΑ) ισ τηε mοστ χοmmον φορm οφ ιν�αmmατορψ αρτηριτισ

ωιτη πρεϖαλενχε εστιmατεδ ατ 0.8% οφ τηε ποπυλατιον, Σψmmονσ ετ αλ. (2002), ανδ

ινχιδενχε βετωεεν 1.5 περ 10,000 φορ mαλεσ ανδ 3.6 περ 10,000 φορ φεmαλεσ ιν τηε

ΥΚ, Χοοπερ (2000). Ιν ρεχεντ ψεαρσ, τρεατmεντ οφ τηισ χονδιτιον ηασ βεεν ϖαστλψ

αλτερεδ βψ τηε δεϖελοπmεντ οφ σο−χαλλεδ βιολογιχ δρυγσ. Wηιλστ προϖεν το βε χλιν−

ιχαλλψ ε′χαχιουσ, τηειρ ρελατιϖελψ ηιγη χοστ mακε τηεm οβϖιουσ χανδιδατεσ φορ χοστ

8



ε¤εχτιϖενεσσ αναλψσεσ. Τηυσ, τηερε ηασ βεεν αν εξπλοσιον ιν τηε νυmβερ οφ συχη

στυδιεσ υνδερτακεν ιν τηισ �ελδ.

Αλmοστ αλλ τηεσε εχονοmιχ εϖαλυατιονσ αρε βασεδ ον mοδελσ ωηιχη δε�νε ηεαλτη

στατεσ ορ προ�λεσ ιν τερmσ οφ τηε Ηεαλτη Ασσεσσmεντ Θυεστιονναιρε Dισαβιλιτψ Ινδεξ

(ΗΑΘ) (ΝΙΧΕ (2009), Wαιλοο ετ αλ. (2008), Χηεν ετ αλ (2006), Κοβελτ ετ αλ. (2002)).

Τηισ ισ α ϖαλιδατεδ χλινιχαλ ουτχοmε mεασυρε τηατ φοχυσεσ ον τηε φυνχτιοναλ χαπαχιτψ

οφ α πατιεντ ανδ τηερε ισ α δε φαχτο mανδατορψ ρεθυιρεmεντ φορ ιτσ ινχλυσιον ιν ΡΑ

χλινιχαλ τριαλσ, Αλεταηα ετ αλ. (2008). Τηε ΗΑΘ χοϖερσ 8 χατεγοριεσ οφ φυνχτιονινγ

(δρεσσινγ, ρισινγ, εατινγ, ωαλκινγ, ηψγιενε, ρεαχη, γριπ, ανδ υσυαλ αχτιϖιτιεσ) ανδ ισ

σχορεδ φροm 0 (νο δισαβιλιτψ) το 3 (χοmπλετελψ δισαβλεδ) ιν στεπσ οφ 0.125, αλτηουγη

τηε σχαλε ισ γενεραλλψ τρεατεδ ασ φυλλψ χοντινυουσ. Σινχε πρεφερενχε βασεδ mεασυρεσ

οφ ουτχοmε τηατ ωουλδ αλλοω διρεχτ mοδελλινγ οφ ΘΑΛΨσ ωερε νοτ ινχλυδεδ ιν mανψ

οφ τηε χλινιχαλ τριαλσ ιν τηισ αρεα, νορ ιν τηε στυδιεσ τηατ ινφορm mετηοδσ οφ εξτραπο−

λατιον βεψονδ τηε τριαλσ, ιτ βεχοmεσ νεχεσσαρψ το στατιστιχαλλψ mοδελ τηε ρελατιονσηιπ

βετωεεν ΗΑΘ ανδ α πρεφερενχε βασεδ mεασυρε οφ ηεαλτη ρελατεδ θυαλιτψ οφ λιφε ιν

ορδερ το εστιmατε ΘΑΛΨσ.

Α νυmβερ οφ συχη mοδελσ ηαϖε βεεν ρεπορτεδ, mανψ οφ ωηιχη αρε υσεδ ιν εχονοmιχ

εϖαλυατιονσ. Τηεσε χοϖερ α ρανγε οφ πρεφερενχε βασεδ ινστρυmεντσ ινχλυδινγ ΕΘ−5D

(Βανσβαχκ ετ αλ. (2009), Ηαωτηορνε ετ αλ. (2000), Ηυρστ ετ αλ. (1997), Λινδγρεν ετ

αλ (2009), Μαρρα ετ αλ. (2007), Wαιλοο ετ αλ. (2008)), ΣΦ6D (Βανσβαχκ ετ αλ. (2009),

Μαρρα ετ αλ. (2007),Wαιλοο ετ αλ. (2008)), ΗΥΙ2 ανδ ΗΥΙ3 (Βανσβαχκ ετ αλ. (2005),

Μαρρα ετ αλ. (2007)). Αλmοστ αλλ αρε σιmπλε λινεαρ ρεγρεσσιον mοδελσ. Ιν γενεραλ

τηεσε στυδιεσ ονλψ χονσιδερ ΗΑΘ ασ α χοϖαριατε, αλτηουγη σοmε στυδιεσ ινχλυδε αγε

(Μαρρα ετ αλ. (2007), Wαιλοο ετ αλ. (2008)), γενδερ (Βανσβαχκ ετ αλ. (2005), Wαιλοο

ετ αλ. (2008), Λινδγρεν ετ αλ (2009)), ορ οτηερ χλινιχαλ mεασυρεσ συχη ασ παιν (Ηυρστ

ετ αλ. (1997)), δισεασε αχτιϖιτψ (Ηυρστ ετ αλ. (1997), Λινδγρεν ετ αλ (2009)), ορ δισεασε

δυρατιον (Wαιλοο ετ αλ. (2008)).

Μοστ χονσιδερ ονλψ α λινεαρ ρελατιονσηιπ βετωεεν ΗΑΘ ανδ ηεαλτη υτιλιτψ. Μαλοττκι
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Φιγυρε 2: Ηιστογραm οφ ΕΘ−5D φροm πατιεντσ ωιτη ρηευmατοιδ αρτηριτισ υσεδ ιν
χυρρεντ στυδψ
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ετ αλ. (2009) ινχλυδε α θυαδρατιχ τερm φορ ΗΑΘ mακινγ τηε ρελατιονσηιπ το ΕΘ−5D

νον−λινεαρ. Wαιλοο ετ αλ. (2008) υσε α νον λινεαρ ρεγρεσσιον ωιτη λογιστιχ φυνχτιον

το χονστραιν τηε πρεδιχτεδ ϖαλυεσ οφ τηε φεασιβλε ρανγε οφ τηε ΕΘ−5D/ΣΦ6D ινστρυ−

mεντσ. Βανσβαχκ ετ αλ. (2009) mοδελσ τηε ινδιϖιδυαλ δοmαινσ οφ ΗΑΘ ασ εξπλανατορψ

ϖαριαβλεσ ρατηερ τηαν τηε ΗΑΘ συmmαρψ mεασυρε ανδ ισ τηερεφορε α θυιτε δι¤ερεντ

αππροαχη το τηε οτηερ πυβλιχατιονσ.

Ηερε ωε υσε α νεω, ριχη δατασετ το εστιmατε τηε ρελατιονσηιπ βετωεεν ΕΘ−5D ανδ

ΗΑΘ ασ ωελλ ασ οτηερ ρελεϖαντ εξπλανατορψ ϖαριαβλεσ. Τηε δατα χοmε φροm τηε Χοm−

βινατιον Αντι−Ρηευmατιχ Dρυγσ ιν Εαρλψ Ρηευmατοιδ Αρτηριτισ (ΧΑΡDΕΡΑ) Τριαλ

(Χηοψ ετ αλ. (2008)) χοmπρισινγ 467 πατιεντσ ρανδοmισεδ το ρεχειϖε φουρ δι¤ερεντ

δρυγ τρεατmεντ στρατεγιεσ. Πατιεντ ουτχοmεσ ωερε ασσεσσεδ ατ βασελινε, 6, 12, 18 ανδ

24 mοντησ.

Wηιλστ τηισ ωασ α πατιεντ ποπυλατιον ωιτη ρεχεντλψ (ωιτηιν 2 ψεαρσ) διαγνοσεδ

ΡΑ, τηε σπρεαδ οφ πατιεντσ αχροσσ τηε εντιρε φεασιβλε ρανγεσ οφ βοτη ΗΑΘ ανδ ΕΘ−5D

mακε τηισ α δατασετ ωελλ συιτεδ φορ τηε χυρρεντ προβλεm. Ασ ισ τψπιχαλ ωιτη mοστ

στυδιεσ, παρτιχυλαρλψ χλινιχαλ τριαλσ ωηιχη τενδ το ρεχρυιτ ρελατιϖελψ ηεαλτηιερ πατιεντσ

τηαν ιν χλινιχαλ πραχτιχε, τηερε ισ α ρελατιϖε παυχιτψ οφ οβσερϖατιονσ ατ τηε mοστ
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εξτρεmε λεϖελ οφ φυνχτιοναλ λιmιτατιον, τηατ ισ α ΗΑΘ σχορε οφ 3.

Τηε δατα σηοων ιν Φιγυρε 2 χλεαρλψ δεmονστρατε τηε τψπιχαλ παττερν ιν ΕΘ−5D

δατα. Τηερε ισ α mασσ ποιντ ατ 1 (φυλλ ηεαλτη) ανδ α χλεαρ γαπ υντιλ τηε νεξτ σετ οφ

ϖαλυεσ. Τηερε αρε ατ λεαστ τωο οτηερ γρουπινγσ � ονε βετωεεν 0.5 ανδ 0.85 ωηιχη

ηασ α λεφτ σκεω ανδ ανοτηερ χεντρεδ αρουνδ ζερο. Τηε δατα σπαν τηε εντιρε ρανγε οφ

φεασιβλε ΕΘ−5D ϖαλυεσ.

3.2 Μοδελσ

Wε εστιmατεδ mοδελσ ωιτηιν φουρ βροαδ χλασσεσ.

Μοδελ 1: Ρανδοm ε¤εχτσ λινεαρ ρεγρεσσιον. Wε υσε α στανδαρδ λινεαρ

ρεγρεσσιον ωιτη ρανδοm χοε′χιεντσ το ρε�εχτ τηε φαχτ τηατ εαχη πατιεντ προϖιδεσ

ϖαλυεσ ατ σεϖεραλ τιmεποιντσ δυρινγ τηε στυδψ. Τηε εστιmατεδ mοδελ φορ ψιτ (ΕΘ−5D

φορ ινδιϖιδυαλ ι −λεϖελ 2 ορ βετωεεν λεϖελ υνιτσ, ανδ τιmε περιοδ τ − λεϖελ 1 ορ ωιτηιν

λεϖελ υνιτσ) χαν βε ωριττεν ασ:

ψιτ = ξ
0

ιτ�ι + ∀ιτ

�κι = ζ
0

ι�κ + υκι

ωηερε �ι ισ α (κ � 1) ϖεχτορ οφ ρανδοm χοε′χιεντσ �κι, ξ
0

ιτ ισ α ροω ϖεχτορ οφ λεϖελ

1 χοϖαριατεσ, ζ
0

ι ισ α ροω ϖεχτορ οφ λεϖελ 2 χοϖαριατεσ, ∀ιτ ισ ΙΙD Ν (0; �2∀), υκι ισ αν

ελεmεντ οφ τηε (κ � 1) ϖεχτορ υκ ωηιχη ισ Ν (0;
) ανδ ∀ιτ ισ ινδεπενδεντ οφ αλλ τηε

υκι. Ιν πρινχιπλε, τηισ γενεραλ σπεχι�χατιον αλλοωσ αλλ τηε χοε′χιεντσ ιν τηε ϖεχτορ �ι

το βε ρανδοm. Τηε mαϕοριτψ οφ αππλιχατιονσ ωηερε α ρανδοm ε¤εχτσ λινεαρ ρεγρεσσιον

mοδελ ισ υσεδ αλλοω ονλψ τηε ιντερχεπτ το ϖαρψ ρανδοmλψ.

Μοδελ 2: Ρανδοm ε¤εχτσ Τοβιτ mοδελ. Τηε λινεαρ ρεγρεσσιον ασσυmπτιον

ισ προβλεmατιχ βεχαυσε ιτ ιmπλιεσ τηατ ϖαλυεσ ουτσιδε τηε ΕΘ−5D λοωερ ανδ υππερ

βουνδαριεσ χαν βε γενερατεδ βψ τηε mοδελ. Τηε Τοβιτ mοδελ τακεσ ιντο αχχουντ
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νοτ ονλψ τηατ ουρ δεπενδεντ ϖαριαβλε ισ χενσορεδ ατ ονε βυτ αλσο τηατ τηερε mαψ βε

α συβσταντιαλ χονχεντρατιον οφ οβσερϖατιονσ ατ τηε χενσορεδ ποιντ (φυλλ ηεαλτη)1. Α

λατεντ ϖαριαβλε, ψ�ιτ; ισ δε�νεδ ωιτη α χονδιτιοναλ νορmαλ διστριβυτιον. Τηισ λατεντ

ϖαριαβλε ισ αρτι�χιαλλψ χενσορεδ ατ ονε ιν ουρ χασε, τυρνινγ τηε υσυαλ ρεγρεσσιον mοδελ

ιντο α mοδελ ωιτη α δισχρετε ελεmεντ ατ τηε χενσορεδ ποιντ ανδ α χοντινυουσ mοδελ

ελσεωηερε. Τηε τοπ πανελ οφ Φιγυρε 3 σηοωσ τηε δι¤ερενχεσ βετωεεν τηε διστριβυτιονσ

ιmπλιεδ βψ τηε λινεαρ ρεγρεσσιον ανδ τηε Τοβιτ mοδελσ ανδ ηοω τηε Τοβιτ mοδελ ισ

αβλε το γενερατε α χονχεντρατιον οφ οβσερϖατιονσ ατ τηε ταιλ οφ τηε διστριβυτιον. Τηισ

ισ εσσεντιαλλψ αν αδ ηοχ mοδι�χατιον οφ τηε πρεϖιουσ λινεαρ ρεγρεσσιον mοδελ 1 ιν

ορδερ το αχχουντ φορ τηεσε φεατυρεσ. Ιν mανψ αππλιχατιονσ, τηε λατεντ ϖαριαβλε ψ�ιτ

ισ γιϖεν σοmε mεανινγ. Φορ εξαmπλε, ωηεν mοδελλινγ τηε νυmβερ οφ ηουρσ ωορκεδ

υσινγ α Τοβιτ mοδελ, τηε λατεντ ϖαριαβλε ισ οφτεν τηουγητ οφ ασ τηε ∀δεσιρεδ ηουρσ οφ

ωορκ∀ ωηιχη mαψ βε νεγατιϖε. Ηοωεϖερ, τηε δεριϖατιον οφ τηε οριγιναλ Τοβιτ mοδελ

(Τοβιν, 1958) δοεσ νοτ ρεθυιρε ανψ ιντερπρετατιον οφ τηε λατεντ ϖαριαβλε. Τηε ρανδοm

ε¤εχτσ Τοβιτ mοδελ χαν βε ωριττεν ασ:

ψιτ = mιν φψ�ιτ; 1γ

ψ�ιτ = ξ
0

ιτ�ι + ∀ιτ

�κι = ζ
0

ι�κ + υκι

Μοδελ 3: Ρανδοm ε¤εχτσ Αδϕυστεδ Χενσορεδ Μοδελ (ΑΧΜ). Ανοτηερ

κεψ φεατυρε οφ ΕΘ−5D δατα ισ τηατ ιτ ισ νοτ φεασιβλε το γενερατε ϖαλυεσ βετωεεν 0.833

ανδ 1. Τηε ΕΘ−5D ινστρυmεντ ισ ρελατιϖελψ χρυδε ανδ mαψ βε ινσυ′χιεντλψ σενσιτιϖε

το δετεχτ mινορ δεπαρτυρεσ φροm φυλλ ηεαλτη. Dεπαρτυρεσ φροm φυλλ ηεαλτη αρε σχορεδ

ασ εθυιϖαλεντ το φυλλ ηεαλτη υνλεσσ τηεψ αρε συ′χιεντ το ρεδυχε πατιεντ θυαλιτψ οφ

λιφε ον ατ λεαστ ονε οφ τηε �ϖε διmενσιονσ ιν τηε ΕΘ−5D ινστρυmεντ. Τηερεφορε, τηε

1Ιτ δοεσ νοτ δεαλ ωιτη τηε λοωερ λιmιτινγ ϖαλυε αλτηουγη ιτ χαν εασιλψ βε mοδι�εδ το δο σο. Ιν
ουρ δατασετ, ωε ηαϖε ϖερψ φεω οβσερϖατιονσ ατ τηε βοττοm ενδ οφ τηε διστριβυτιον σο ωε mακε νο
αττεmπτ το δεαλ ωιτη τηισ ισσυε.

12



στανδαρδ Τοβιτ mοδελ ισ νοτ συ′χιεντ σινχε ιτ δεαλσ ωιτη τηε υππερ χενσορινγ βυτ

νοτ ωιτη τηε γαπ βετωεεν ονε ανδ τηε νεξτ φεασιβλε ϖαλυε. Wε mοδιφψ τηε Τοβιτ

mοδελ σο τηατ τηε χονχεντρατιον οφ οβσερϖατιονσ ατ 1 ισ αχχοmπανιεδ βψ α γαπ το τηε

νεξτ σετ οφ οβσερϖατιονσ ατ 0.883. Τηε πεακ ατ 1 ισ τηερεφορε χοmπρισεδ βοτη οφ τηε

γαπ το τηε λεφτ ανδ τηε χενσορινγ το τηε ριγητ. τηε mοδελ χαν βε ωριττεν ασ φολλοωσ:

ψιτ =

8
><
>:

1 ιφ ψ�ιτ > 0:883

ψ�ιτ οτηερωισε

ψ�ιτ = ξ
0

ιτ�ι + ∀ιτ

�κι = ζ
0

ι�κ + υκι

Αν εξαmπλε οφ α διστριβυτιον γενερατεδ βψ τηισ τψπε οφ mοδελ χαν βε σεεν ιν τηε

λοωερ πανελ οφ Φιγυρε 3.

Μοδελ 4: Ρανδοm ε¤εχτσ Αδϕυστεδ ΧενσορεδΜιξτυρεΜοδελ (ΑΧΜΜ).

Τηε λαστ φεατυρε οφ τηε ΕΘ−5D δατα τηατ νονε οφ τηε πρεϖιουσ mοδελσ δεαλ ωιτη ισ τηε

mυλτι−mοδαλιτψ οφ τηε διστριβυτιον ανδ ποσσιβλε δεπαρτυρεσ φροm νορmαλιτψ αχροσσ τηε

ρεστ οφ τηε διστριβυτιον. Τηισ φεατυρε χαν βε τηε ρεσυλτ οφ υνοβσερϖεδ ηετερογενειτψ

ιν τηε φορm οφ λατεντ χλασσεσ. Ιντυιτιϖελψ, τηε ποπυλατιον mαψ βε mαδε υπ οφ σεϖεραλ

γρουπσ, ορ ∀λατεντ χλασσεσ∀, ωιτη ποτεντιαλλψ δι¤ερεντ ρελατιονσηιπσ το τηε δεπεν−

δεντ ϖαριαβλε. Τηεσε mοδελσ χαν βε εστιmατεδ βψ υσινγ mιξτυρεσ (ΜχΛαχηλαν ανδ

Πεελ (2000)). Μιξτυρεσ αρε ϖερψ �εξιβλε ανδ χαν ωελλ αχχοmmοδατε τηε στατιστιχαλ

χηαλλενγεσ ποσεδ βψ τψπιχαλ ΕΘ−5D διστριβυτιονσ.

Χονδιτιοναλ ον αν οβσερϖατιον βελονγινγ το χλασσ Χιτ; τηε mοδελ βεχοmεσ:
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ψιτϕΧιτ =

8
><
>:

1 ιφ ψ�ιτϕΧιτ > 0:883

ψ�ιτϕΧιτ οτηερωισε

ψ�ιτϕΧιτ = ξ
0

ιτ�ιχ + ∀ιτχ

�κιχ = ζ
0

ι�κχ + υκι

Wε ασσυmε α mυλτινοmιαλ λογιτ mοδελ φορ τηε προβαβιλιτψ οφ λατεντ χλασσ mεmβερ−

σηιπ:

Π (Χιτ = χϕωιτ) =
εξπ (ω0ιτ�χ)ΠΠ

σ=1 εξπ (ω
0
ιτ�σ)

ωηερε ω0ιτ ισ α ϖεχτορ οφ ϖαριαβλεσ τηατ α¤εχτ τηε προβαβιλιτψ οφ χλασσ mεmβερσηιπ, �χ

ισ τηε ϖεχτορ οφ χορρεσπονδινγ χοε′χιεντσ ανδ Π ισ τηε νυmβερ οφ χλασσεσ. Νοτε τηατ

ιτ ισ ποσσιβλε ωηεν εστιmατινγ τηισ mοδελ (ανδ αλσο α γενεραλ λατεντ χλασσ mοδελ)

το �νδ τηατ τηε mεαν οφ ονε οφ τηε χλασσεσ ισ ονε, ιρρεσπεχτιϖε οφ τηε ϖαλυεσ οφ τηε

χοϖαριατεσ, ανδ ιτσ ϖαριανχε τενδσ το ζερο. Ιν τηισ χασε, ιφ τηε οπτιmαλ νυmβερ οφ

χλασσεσ ισ τωο, τηε ρεσυλταντ mοδελ ισ αναλογουσ το τηε τωο παρτ ορ ηυρδλε mοδελ.

Wηιλστ ωε αππλψ αδϕυστεδ χενσορεδ νορmαλ διστριβυτιονσ φορ εαχη οφ τηε λατεντ

χλασσεσ, ασ τηε mεαν οφ τηε διστριβυτιον mοϖεσ αωαψ φροm τηε χενσορινγ ποιντ ανδ/ορ

τηε ϖαριανχε δεχρεασεσ, σο τηε διστριβυτιον τενδσ το τηατ οφ τηε νορmαλ.

Σοmε ϕυδγmεντ mυστ βε υσεδ ιν δετερmινινγ τηε αππροπριατε νυmβερ οφ λατεντ

χλασσεσ σινχε τηε υσυαλ λικελιηοοδ ρατιο τεστ χαννοτ βε υσεδ το τεστ νεστεδ λατεντ χλασσ

mοδελσ. Σοmε οφ τηε παραmετερσ (τηε ϖαριανχεσ οφ τηε λατεντ χλασσεσ) αρε ον τηε

βουνδαρψ οφ τηε παραmετερ σπαχε ωηιχη διστορτσ τηε διστριβυτιον οφ τηε στατιστιχ ανδ

τηυσ τηε υσυαλ τεστ χαννοτ βε αππλιεδ. Τηε Βαψεσιαν Ινφορmατιον Χριτερια (ΒΙΧ) ισ α

ρεχοmmενδεδ, γοοδ ινδιχατορ οφ τηε αππροπριατε νυmβερ οφ χλασσεσ ασ ωελλ ασ πλοτσ οφ

τηε λικελιηοοδ ϖαλυεσ φορ mοδελσ ωιτη δι¤ερεντ χλασσεσ το ιδεντιφψ α �αττενινγ οφ τηε

λικελιηοοδ ϖαλυεσ. Τηισ ινδιχατεσ ωηερε τηε αδδιτιον οφ φυρτηερ λατεντ χλασσεσ δοεσ νοτ
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ιmπροϖε τηε λικελιηοοδ συβσταντιαλλψ (Νψλυνδ ετ αλ. (2007)). Ιτ ισ ωορτη νοτινγ τηατ

ασ τηε νυmβερ οφ χλασσεσ ισ ινχρεασεδ, τηε mοδελ χαν βε ϖιεωεδ ασ σεmιπαραmετριχ,

α mιδποιντ βετωεεν α φυλλψ παραmετριχ mοδελ ωιτη α σινγλε λατεντ χλασσ (ορ mιξτυρε

χοmπονεντ) ανδ α νονπαραmετριχ mοδελ ιν τηε χασε ωηερε τηε νυmβερ οφ χοmπονεντσ

εθυαλσ τηε σαmπλε σιζε. Ιφ τηε αιm ισ το αχηιεϖε τηε βεστ �τ ποσσιβλε, ινχρεασινγ τηε

νυmβερ οφ χλασσεσ βασεδ ονλψ ον ΒΙΧ φορ εξαmπλε mιγητ βε α γοοδ ιδεα αλτηουγη ιν

τηισ χασε τηε χλασσεσ mιγητ λοοσε τηειρ mεανινγ. Ιφ τηε αιm ισ ηοωεϖερ το �τ α mοδελ

ωηερε τηε χλασσεσ ηαϖε α συβσταντιϖε mεανινγ σο τηατ ιτ χαν βε υσεδ φορ ουτ οφ σαmπλε

πρεδιχτιονσ τηεν α χοmπροmισε βετωεεν τηε ΒΙΧ ανδ χονσιδερατιον οφ τηε σιζε ανδ

δι¤ερενχεσ βετωεεν τηε λατεντ χλασσεσ ισ νεεδεδ το πρεϖεντ τηε ινχλυσιον οφ λατεντ

χλασσεσ ωιτη α ϖερψ σmαλλ σιζε ινχλυδινγ περηαπσ ονλψ α σmαλλ νυmβερ οφ ουτλιερσ.

Φιγυρε 3 χοmπαρεσ αν εξαmπλε διστριβυτιον γενερατεδ βψ τηισ mοδελ το mοδελσ 1 το

3.

Αλλ τηεσε mοδελσ χαν βε εστιmατεδ υσινγ mαξιmυm λικελιηοοδ. Ροβυστ στανδαρδ

ερρορσ υσινγ α σανδωιχη εστιmατορ αρε υσεδ φορ αλλ τηε mοδελσ το προτεχτ αγαινστ

νον−νορmαλιτψ. Αλλ αναλψσεσ ωερε υνδερτακεν υσινγ τηε Μπλυσ προγραmmε, Μυτην

ανδ Μυτην (2008), εξχεπτ φορ τηοσε βασεδ ον αδϕυστεδ χενσορεδ mοδελσ ωηιχη

ωερε προγραmmεδ ιν ΓΑΥΣΣ, ΓΑΥΣΣ (2008). Τηε προβλεmσ οφ εστιmατινγ mιξτυρε

mοδελσ αρε ωελλ δοχυmεντεδ ιν τηε λιτερατυρε δυε το mυλτιπλε οπτιmα οφ τηε λικελιηοοδ

φυνχτιον. Υσινγ ονλψ ονε ρυν οφ τηε υσυαλ λοχαλ οπτιmισατιον αλγοριτηmσ τψπιχαλλψ

λεαδσ το �νδινγ ονλψ α λοχαλ mαξιmυm. Το οϖερχοmε τηισ προβλεm, Μπλυσ υσεσ α λαργε

σετ οφ ρανδοm σταρτινγ ϖαλυεσ φορ α φεω ιτερατιονσ οφ αν Εξπεχτατιον Μαξιmισατιον

αλγοριτηm βεφορε σελεχτινγ α φεω προmισινγ ϖαλυεσ το οπτιmισε φυλλψ. Τηε παραmετερ

ϖαλυεσ τηατ αχηιεϖε τηε ηιγηεστ λικελιηοοδ αρε τηεν σελεχτεδ ασ τηε γλοβαλ mαξιmυm.

Φορ τηε αδϕυστεδ χενσορεδ mοδελσ ωε υσεδ α γλοβαλ οπτιmισατιον αλγοριτηm, σιmυλατεδ

αννεαλινγ (Χορανα (1987); Γο¤ε ετ αλ. (1994)) το οβταιν α σταρτινγ ϖαλυε νεαρ τηε

�ναλ σολυτιον. Α στοππινγ ρυλε ωασ αππλιεδ το ενσυρε τηατ τηε φυνχτιον ωασ ιν τηε

ϖιχινιτψ οφ α γλοβαλ mαξιmυm. Wε τηεν σωιτχηεδ το α λοχαλ mαξιmισατιον αλγοριτηm

15



φορ τηε �ναλ οπτιmισατιον σταγεσ (σεε Ηερν〈νδεζ Αλαϖα (2002) φορ τηε �ρστ αππλιχατιον

οφ σιmυλατεδ αννεαλινγ το τηε οπτιmισατιον οφ mιξτυρε mοδελσ τηατ ωε αρε αωαρε οφ).

Σχριπτσ οφ τηε χοδεσ ανδ δεταιλσ οφ ρεσυλτσ φορ αλλ mοδελσ τηατ ωερε ρυν αρε αϖαιλαβλε

φροm τηε αυτηορσ ον ρεθυεστ.

Τηερε ισ α τενδενχψ φορ mοδελσ το βε χοmπαρεδ ιν τερmσ οφ τηειρ γοοδνεσσ οφ

�τ. Τψπιχαλλψ Ρ2 ορ αδϕυστεδ Ρ2 αρε υσεδ βυτ τηερε αρε ϖαριουσ οτηερ mεασυρεσ οφ

�ερρορ� τηατ αρε ωιδελψ ρεπορτεδ ανδ αρε υσεδ το χηοοσε βετωεεν mοδελσ, φορ εξαm−

πλε, τηε Μεαν Ερρορ (ΜΕ), Μεαν Αβσολυτε Ερρορ (ΜΑΕ) ανδ Ροοτ Μεαν Σθυαρεδ

Ερρορ (ΡΜΣΕ). Συχη συmmαρψ mεασυρεσ προϖιδε αν ινδιχατιον οφ τηε mαγνιτυδε οφ

τηε δι¤ερενχε βετωεεν τηε οβσερϖεδ ανδ πρεδιχτεδ ϖαλυεσ βυτ αρε οφ λιmιτεδ ϖαλυε

φορ mοδελ χοmπαρισονσ (σεε Χηαρεmζα ανδ Dεαδmαν (1992) φορ α δισχυσσιον οφ τηε

δανγερσ οφ υσινγ Ρ2=↓Ρ2). Παρτιχυλαρλψ ιν τηε σιτυατιον ωηερε ωε ωιση το υσε συχη εσ−

τιmατεσ ιν δεχισιον mοδελσ τηατ χοϖερ α λαργε σπεχτρυm οφ δισεασε, τηατ ισ, πρεδιχτινγ

αχροσσ α ωιδε ΕΘ−5D ρανγε, ιτ ισ εσσεντιαλ τηατ νο σψστεmατιχ βιασ ισ ιντροδυχεδ ανδ

τηατ πρεδιχτιονσ λιε ιν τηε φεασιβλε ρανγε. Συmmαρψ mεασυρεσ οφ mοδελ πρεδιχτιον

δο νοτ προϖιδε α βασισ φορ χηοοσινγ βετωεεν mοδελσ ιν τηισ σιτυατιον.

Ιν ωηατ φολλοωσ, ωε χοmπαρε mοδελσ υσινγ α ρανγε οφ πλοτσ ανδ χριτερια. Μοδελ �τ

ισ δεσχριβεδ υσινγ πεναλισεδ λικελιηοοδ χριτερια (Ακαικε Ινφορmατιον Χριτερια (ΑΙΧ)

ανδ ΒΙΧ).

4 Ρεσυλτσ

Wε ινιτιαλλψ χοmπαρεδ λινεαρ ανδ Τοβιτ mοδελσ υσινγ ονλψ ΗΑΘ ανδ πατιεντ δεmο−

γραπηιχ ϖαριαβλεσ αγε ανδ σεξ (αγε ισ χεντρεδ ατ ιτσ σαmπλε mεαν ανδ mεασυρεδ ιν

τεν ψεαρ υνιτσ). Wε φουνδ τηατ τηε ινχλυσιον οφ ΗΑΘ2, τηερεβψ αλλοωινγ α νον λινεαρ

ρελατιονσηιπ ωιτη ΕΘ−5D ωασ ωαρραντεδ. Σιmιλαρλψ, τηε ινχλυσιον οφ αγε2 ιmπροϖεδ

τηε mοδελσ. Ιν αλλ mοδελσ ωε φουνδ α ποσιτιϖε ασσοχιατιον βετωεεν ΕΘ−5D ανδ αγε,

χονδιτιοναλ ον ΗΑΘ. Τηισ ισ χονσιστεντ ωιτη πρεϖιουσ λιτερατυρε βοτη ιν ΡΑ (Μαρρα
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Φιγυρε 3: Ιλλυστρατιϖε ηιστογραmσ οφ ποσσιβλε mοδελ διστριβυτιονσ
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ετ αλ. (2007), Wαιλοο ετ αλ. (2008)) ανδ οτηερ χονδιτιονσ (σεε φορ εξαmπλε Γολδσmιτη

ετ αλ. (2010)). Wε ινχλυδεδ τηε φολλοω υπ τιmεσ ασ σεπαρατε χοϖαριατεσ το τεστ φορ

ανψ ε¤εχτ οφ δισεασε δυρατιον βυτ τηεσε ωερε γροσσλψ ινσιγνι�χαντ ανδ νοτ ρεταινεδ

ιν ανψ οφ τηε mοδελσ. Τηε πρεφερρεδ mοδελσ αρε α ρανδοm ε¤εχτσ λινεαρ ρεγρεσσιον

ανδ α Τοβιτ mοδελ ωιτη τωο ινδεπενδεντ ρανδοm ε¤εχτσ φορ τηε ιντερχεπτ ανδ τηε

χοε′χιεντ οφ ΗΑΘ. Ιν ιδεντιφψινγ τηε πρεφερρεδ σπεχι�χατιον οφ τηε mοδελσ, ωε χον−

σιδερεδ α ρανγε οφ οπτιονσ. Τηεσε ινχλυδεδ α στανδαρδ Τοβιτ ωιτη νο ρανδοm ε¤εχτσ,

ονε, τωο ανδ τηρεε ρανδοm ε¤εχτσ (φορ τηε ιντερχεπτ ανδ τηε χοε′χιεντσ οφ ΗΑΘ

ανδ ΗΑΘ2), βοτη χονσιδερεδ ασ ειτηερ ινδεπενδεντ ορ χορρελατεδ, ανδ τηε ινχλυσιον

οφ αν ιν�ατιον φαχτορ φορ τηε χενσορινγ ποιντ. Τηε πρεφερρεδ Τοβιτ σπεχι�χατιον ιν−

χλυδεσ τωο ινδεπενδεντ ρανδοm ε¤εχτσ ανδ αχηιεϖεδ τηε λοωεστ ινφορmατιον χριτερια

χοmπαρεδ το τηε αλτερνατιϖε Τοβιτ σπεχι�χατιονσ. Τηε λινεαρ ρεγρεσσιον ηασ α λοωερ

ΑΙΧ (−624.0 ϖσ 32.1) ανδ ΒΙΧ (−579.2 ϖσ 99.4) τηαν τηε Τοβιτ mοδελ. Τηισ ισ δυε το

τηε φαχτ τηατ τηε οβσερϖατιονσ ινχλυδε α συβσταντιαλ πεακ ατ ΕΘ−5D σχορεσ οφ αβουτ

0.5, τηερεβψ πυλλινγ δοων τηε εστιmατεσ φορ τηε λινεαρ ρεγρεσσιον ανδ χαυσινγ τηε

οβσερϖατιονσ αρουνδ ονε το ηαϖε λεσσ ιν�υενχε. Ιmπορταντλψ, ωιτηιν τηε σαmπλε τηε

λινεαρ ρεγρεσσιον δοεσ νοτ πρεδιχτ ϖαλυεσ εξχεεδινγ υνιτψ.
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Τηε ινχλυσιον οφ παιν mεασυρεδ ον α ςισυαλ Αναλογυε Σχαλε (ςΑΣ) ϖαστλψ ιm−

προϖεδ τηε mοδελσ, ρεσυλτσ φορ ωηιχη αρε σηοων ιν Ταβλε 1. Παιν ισ ονε οφ τηε mοστ

ηεαϖιλψ ωειγητεδ ιτεmσ ιν τηε ΕΘ−5D ϖαλυατιον ρεγρεσσιον βυτ δοεσ νοτ φεατυρε ιν τηε

ΗΑΘ συmmαρψ σχορε. Πρεϖιουσ στυδιεσ φοχυσ ον φυνχτιον βυτ τηε τριαλ δατα προϖιδεδ

αν οππορτυνιτψ το ινχλυδε τηισ mισσινγ διmενσιον οφ θυαλιτψ οφ λιφε ιν τηε αναλψσισ.

Φορ τηε λινεαρ ρεγρεσσιον τηε ΑΙΧ ρεδυχεδ το −1058.2 ανδ τηε ΒΙΧ ρεδυχεδ το −1007.7.

Wιτη τηε ινχλυσιον οφ παιν, τηε πρεφερρεδ σπεχι�χατιον οφ τηε Τοβιτ mοδελ ρεθυιρεδ

ονλψ ονε ρανδοm ε¤εχτ, α ρανδοm ιντερχεπτ. Τηε ΑΙΧ ρεδυχεδ το −345.6 ανδ τηε

ΒΙΧ ρεδυχεδ το −295.1. Τηυσ, τηε αππαρεντ ηετερογενειτψ ιν τηε χοε′χιεντ οφ ΗΑΘ

mαψ βε εξπλαινεδ βψ τηε οmισσιον οφ τηε παιν χοϖαριατε. Τηε λινεαρ ρεγρεσσιον στιλλ

ουτπερφορmσ τηε Τοβιτ mοδελ ιν τερmσ οφ mοδελ �τ. Ιν αδδιτιον το ΑΙΧ ανδ ΒΙΧ,

τηε ΜΕ, ΜΑΕ ανδ ΡΜΣΕ αρε αππροξιmατελψ εθυιϖαλεντ ον τηε υτιλιτψ σχαλε. Ηοω−

εϖερ, τηερε αρε οτηερ ασπεχτσ οφ τηε περφορmανχε οφ τηε λινεαρ ρεγρεσσιον τηατ ωαρραντ

χονσιδερατιον. Μοστ ιmπορταντλψ, τηε πρεδιχτεδ ϖαλυεσ χαν εξχεεδ ονε. Wιτηιν τηε

χυρρεντ σαmπλε τηισ ισ νοτ τηε χασε, ασ ωιτη τηε mοδελσ εξχλυδινγ παιν, βυτ ωηεν

πρεδιχτινγ ουτ οφ σαmπλε, υνφεασιβλε πρεδιχτιονσ ωιλλ βε γενερατεδ. Φυρτηερmορε, τηε

πρεδιχτεδ ϖαλυεσ φροm τηε λινεαρ ρεγρεσσιον δο νοτ ρε�εχτ τηε χηαραχτεριστιχσ οφ τηε

υνδερλψινγ δατα ιν οτηερ ωαψσ. Ιν παρτιχυλαρ, τηε mασσ οφ οβσερϖατιονσ ατ ονε βυτ

αλσο τηε γαπσ ανδ mυλτι−mοδαλιτψ οφ τηε διστριβυτιον αρε νοτ ωελλ ρε�εχτεδ βψ τηισ

mοδελ ασ δεmονστρατεδ ιν Φιγυρε 4 βψ τηε ηιστογραm οφ τηε πρεδιχτεδ ϖαλυεσ.

Τηε ΡΕ Τοβιτ mοδελ αδδρεσσεσ τηε ισσυε οφ χενσορινγ ανδ Φιγυρε 4 ιλλυστρατεσ τηατ

τηερε ισ α ρεσυλταντ πεακ ιν ϖαλυεσ χλοσε το ονε. Τηε ΡΕ αδϕυστεδ χενσορεδ mοδελ

δεϖελοπσ τηισ φυρτηερ το αδδρεσσ τηε γαπ βετωεεν φυλλ ηεαλτη ανδ αλλ ιντερmεδιατε

ηεαλτη στατεσ. Ταβλε 1 σηοωσ τηατ mοδελ �τ, mεασυρεδ βψ τηε ινφορmατιον χριτε−

ρια, ισ ιmπροϖεδ συβσταντιαλλψ χοmπαρεδ το τηε υναδϕυστεδ ΡΕ Τοβιτ mοδελ. Μορε

ιmπορταντλψ, τηε διστριβυτιον οφ πρεδιχτεδ ϖαλυεσ ιλλυστρατε τηατ τηε mοδελ χαπτυρεσ

τηε κεψ φεατυρε οφ τηε δατα ατ τηε τοπ οφ τηε διστριβυτιον. Τηε δι¤ερενχε ισ σλιγητ

ωηεν χονσιδερινγ τηε πρεδιχτεδ ϖαλυεσ βυτ τηερε ισ α mορε προνουνχεδ ρισε ιν τηε
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δενσιτψ ατ ηιγηερ ϖαλυεσ οφ ΗΑΘ. Νοτε ηοωεϖερ τηατ τηε διστριβυτιον οφ εξπεχτεδ

ϖαλυεσ ωιλλ νοτ ιτσελφ δεmονστρατε τηε πεακ ατ ονε ωιτη τηε συβσεθυεντ γαπ σινχε τηισ

πλοτ σmοοτησ ουτ συχη πεακσ. Τηισ ισ α φεατυρε οφ τηε υνδερλψινγ αδϕυστεδ χενσορεδ

mοδελ, νοτ τηε ρεσυλταντ εξπεχτεδ ϖαλυεσ. Τηε πρεδιχτεδ ϖαλυεσ αρε αϖεραγεσ αχροσσ

ινδιϖιδυαλσ σο αλτηουγη νο ινδιϖιδυαλ ωιλλ ηαϖε α ϖαλυε βετωεεν 1 ανδ 0.883, τηε

πρεδιχτεδ ϖαλυεσ χαν λιε ιν τηισ ρανγε.

Wε χονσιδερεδ α ϖαριετψ οφ mιξτυρε mοδελσ. Τηε mοδελσ ϖαριεδ ιν τερmσ οφ τηε

υνδερλψινγ διστριβυτιονσ τηατ χοmπρισεδ τηε mιξτυρε. Wε χονσιδερεδ mιξτυρεσ οφ

νορmαλ, Τοβιτ ανδ αδϕυστεδ χενσορεδ mοδελσ. Ιτ ωασ χονσιδερεδ τηατ τηε mοδελσ

τηατ ινχλυδεδ τηρεε λατεντ χλασσεσ ωερε πρεφερρεδ. Wε χηοσε τηρεε λατεντ χλασσεσ

χονσιδερινγ mαινλψ τηε ΒΙΧ βαλανχεδ αγαινστ χονσιδερατιον οφ τηε σιζε οφ τηε λατεντ

χλασσεσ. Τηερε ισ α δανγερ ιν τηε ινχλυσιον οφ αν εξχεσσιϖε νυmβερ οφ λατεντ χλασσεσ

ωηερε α χλασσ mαψ ινχλυδε ονλψ α σmαλλ νυmβερ οφ ουτλιερσ. Τηισ πηενοmενον ισ

χλεαρλψ οβσερϖεδ ωηεν ωε mοϖε φροm α mοδελ ωιτη τηρεε λατεντ χλασσεσ το α mοδελ

ωιτη φουρ. Τηε mοδελ φορ τηε φουρ λατεντ χλασσεσ εσσεντιαλλψ σπλιτσ ονε οφ τηε λατεντ

χλασσεσ οφ τηε τηρεε χλασσ mοδελ, τηε χλασσ ατ τηε ηιγηεστ λεϖελσ οφ ΗΑΘ. Ονε οφ τηεσε

τωο χλασσεσ ισ θυιτε συβσταντιαλ ιν σιζε βυτ τηε οτηερ χλασσ ισ νοτ. Ιν φαχτ ωε �νδ τηατ

ονλψ 13 οβσερϖατιονσ ουτ οφ τηε 2003 ιν ουρ σαmπλε αρε mοστ λικελψ το βε ιν τηισ χλασσ.

Ιν αδδιτιον, τηε ινχρεασε ιν τηε λικελιηοοδ ϖαλυε ισ νοτ ασ συβσταντιαλ ασ ωηεν τηε

χλασσεσ αρε ινχρεασεδ φροm τωο το τηρεε αλσο σιγναλλινγ τηατ τηισ λατεντ χλασσ ισ νοτ

συβσταντιαλ ενουγη ανδ mιγητ ϕυστ χονταιν α φεω ουτλιερσ. Ινιτιαλλψ τηε mοδελ ωιτη

τηρεε λατεντ χλασσεσ χονταινεδ α ΗΑΘ2 τερm ιν αλλ τηε χλασσεσ. Ηοωεϖερ, ιτ ωασ φουνδ

τηατ τηε εστιmατεδ χοε′χιεντσ φορ ΗΑΘ ανδ ΗΑΘ2 ιν λατεντ χλασσ 1 ωερε ινσιγνι�χαντ

βυτ ϖερψ ηιγηλψ χορρελατεδ ανδ τηερεφορε ονλψ α λινεαρ τερm ωασ νεεδεδ ιν τηισ χλασσ.

Ταβλε 2 δεmονστρατεσ τηατ τηισ φυρτηερ δεϖελοπmεντ προδυχεσ α mοδελ τηατ ϖαστλψ

ουτπερφορmσ τηε νον mιξτυρε mοδελσ. Τηε ινφορmατιον χριτερια αρε βοτη συβσταντιαλλψ

λοωερ τηαν τηε οτηερ mοδελσ. Τηε αϖεραγε ερρορσ αρε σmαλλερ ον αλλ mεασυρεσ ανδ,

αλτηουγη τηε σχαλε οφ ΕΘ−5D χαν mασκ τηεσε δι¤ερενχεσ, ωε σεε αν αππροξιmατε 4%
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ιmπροϖεmεντ ιν ΜΑΕ ανδ 1% ιν ΡΜΣΕ χοmπαρεδ το τηε στανδαρδ ΡΕ λινεαρ mοδελ.

Τηε mοδελ ιδεντι�εσ τηρεε σεπαρατε λατεντ χλασσεσ ωηιχη δεmονστρατε δι¤ερεντ

ρελατιονσηιπσ βετωεεν ΕΘ−5D, φυνχτιον ανδ παιν. Ταβλε 3 σηοωσ τηε συmmαρψ χηαρ−

αχτεριστιχσ οφ τηε οβσερϖατιονσ ωηεν γρουπεδ βψ τηε λατεντ χλασσ ωιτη τηε mοστ προβ−

αβλε mεmβερσηιπ. Τηε γρουπσ αρε χλεαρλψ δι¤ερεντ ιν τερmσ οφ φυνχτιοναλ δισαβιλιτψ

ανδ παιν. Χλασσ 1 ηασ α mεαν ΗΑΘ οφ 2.26 ινδιχατινγ συβσταντιαλ δισαβιλιτψ, ανδ

α ηιγη παιν σχορε mεαν οφ 72.1. Τηισ ρε�εχτσ τηε ελεmεντ οφ τηε δατα διστριβυτιον

ατ τηε βοττοm οφ τηε ΕΘ−5D σχαλε. Χλασσ 2 ηασ τηε λεαστ δισαβιλιτψ ασ mεασυρεδ βψ

ΗΑΘ ανδ τηε λεαστ αmουντ οφ παιν. Τηε τηιρδ χλασσ ηασ mοδερατε παιν (mεαν 33.3)

ανδ φυνχτιοναλ δισαβιλιτψ (mεαν 1.24 ΗΑΘ). Χλασσεσ 2 ανδ 3 αρε βοτη ρεθυιρεδ ιν

ορδερ το ρε�εχτ τηε χονχεντρατιον οφ οβσερϖατιονσ ατ ονε ανδ τηε πεακ ιν τηε σκεωεδ

διστριβυτιον βελοω τηισ. Ιτ ισ τηε mιξτυρε οφ τωο λατεντ χλασσεσ ωιτη δι¤ερεντ mεανσ

ανδ ϖαριανχεσ τηατ ρεπροδυχεσ τηισ σκεω.

Ταβλε 2 σηοωσ τηατ φορ λατεντ χλασσ 1, ονλψ α λινεαρ τερm ον ΗΑΘ ισ νεεδεδ ανδ τηε

χοε′χιεντ φορ παιν ισ βοτη λαργε ανδ σιγνι�χαντ. Λατεντ χλασσ 2 ηασ α νον σιγνι�χαντ

χοε′χιεντ φορ παιν. Βοτη ΗΑΘ ανδ ΗΑΘ2 αρε σιγνι�χαντ ανδ ρελατιϖελψ λαργε, τηε

λαττερ νεγατιϖελψ σο. Τηισ ρεσυλτσ ιν α Υ − σηαπεδ ρελατιονσηιπ βετωεεν ΗΑΘ ανδ τηε

λατεντ ϖαριαβλε, ωηερε τηε λαττερ ισ πρεδιχτεδ το ινχρεασε ονχε τηε ΗΑΘ φυνχτιοναλ

αβιλιτψ δετεριορατεσ βεψονδ αρουνδ 2. Τηε ρεασον φορ τηισ ισ τηατ τηε mοδελ ισ τρψινγ

το ινχορπορατε τηε σmαλλ νυmβερ οφ ουτλιερσ τηατ οχχυρ ατ τηε ηιγηεστ ΗΑΘ ϖαλυε

ωηερε ωε σεε ϖερψ φεω οβσερϖατιονσ. Φορ τηε τηιρδ λατεντ χλασσ, βοτη ΗΑΘ ανδ παιν

χοϖαριατεσ αρε σιγνι�χαντ. Τηε θυαδρατιχ ΗΑΘ χοε′χιεντσ ρεσυλτ ιν α δετεριορατιον

ιν τηε λατεντ ϖαριαβλε ασ φυνχτιον δεχρεασεσ, βυτ ατ α δεχρεασινγ ρατε ωιτηιν τηε

φεασιβλε ρανγε. Τηε σιζε οφ τηε χοε′χιεντσ ανδ τηειρ ιmπλιχατιονσ χαννοτ βε ϕυδγεδ

διρεχτλψ σινχε τηισ ισ α ηιγηλψ νονλινεαρ mοδελ. Ταβλε 4 πρεσεντσ εξαmπλεσ οφ τηε

πρεδιχτεδ ϖαλυεσ φορ σελεχτεδ χοmβινατιονσ οφ χοϖαριατεσ. Φορ α φεmαλε οφ αϖεραγε αγε

ιν τηε σαmπλε ανδ βοτη ΗΑΘ ανδ παιν οφ ζερο τηε πρεδιχτεδ ΕΘ−5D ισ 0.94. Wε σεε

τηατ τηε εξπεχτεδ ϖαλυεσ φορ εαχη χλασσ ρανγε φροm 0.34 φορ χλασσ 1 το 0.98 φορ χλασσ
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2. Τηε πρεδιχτεδ προβαβιλιτιεσ οφ λατεντ χλασσ mεmβερσηιπ αρε ϖερψ δι¤ερεντ. Τηισ

ινδιϖιδυαλ ηασ α ζερο προβαβιλιτψ οφ βεινγ ιν χλασσ 1 ανδ α ηιγη πρεδιχτεδ προβαβιλιτψ

(0.77) οφ βεινγ ιν χλασσ 2, τηε χλασσ ωιτη τηε ηιγηεστ εξπεχτεδ ΕΘ−5D ϖαλυε. Τηυσ τηε

πρεδιχτεδ ΕΘ−5D ϖαλυε λιεσ ιν βετωεεν τηατ οφ χλασσ 2 ανδ χλασσ 3. Ασ παιν ινχρεασεσ,

τηε πρεδιχτεδ ΕΘ−5D ϖαλυε γοεσ δοων, βυτ τηε ρελατιονσηιπ ισ νοτ λινεαρ (υνλικε τηε

λινεαρ ρεγρεσσιον mοδελ ωηιχη ιmπλιεσ τηατ α χηανγε ιν παιν ωιλλ αλωαψσ λεαδ το τηε

σαmε χηανγε ιν τηε πρεδιχτεδ ΕΘ−5D ρεγαρδλεσ οφ τηε λεϖελσ οφ παιν). Τηε εξπεχτεδ

ϖαλυεσ φορ εαχη οφ τηε χλασσεσ δεχρεασε ανδ τηε προβαβιλιτιεσ χηανγε δραmατιχαλλψ.

Wηεν παιν ισ ϖερψ ηιγη (93) τηε προβαβιλιτψ οφ χλασσ 3 mεmβερσηιπ ισ 0.91. Αλσο ασ

ΗΑΘ ινχρεασεσ, ωε σεε α δεχρεασε ιν τηε πρεδιχτεδ ΕΘ−5D. Τηε ιmπαχτ οφ γενδερ ισ

ρελατιϖελψ σmαλλ ανδ ϖαριεσ ιν mαγνιτυδε δεπενδινγ ον τηε ϖαλυεσ οφ οτηερ χοϖαριατεσ.

Μαλεσ ηαϖε χονσιστεντλψ λοωερ πρεδιχτεδ ϖαλυεσ οφ ΕΘ−5D. Τηε δι¤ερενχεσ αρε mυχη

σmαλλερ τηαν τηε λινεαρ ρεγρεσσιον ωηιχη εστιmατεσ α χονσταντ δι¤ερενχε οφ 0.05.

Τηε ιmπροϖεmεντ ιν mοδελ �τ γαινεδ φροm τηε mιξτυρε mοδελ αππροαχη ισ ϖερψ

νοτιχεαβλε ατ τηε λοωερ ενδ οφ τηε ΗΑΘ σχαλε, τηατ ισ, ωηερε πατιεντσ ηαϖε τηε

λεαστ φυνχτιοναλ δισαβιλιτψ. Α ρεχογνισεδ ισσυε ιν mοδελλινγ ηεαλτη υτιλιτψ δατα αρισεσ

ιν τηε ρελατιϖελψ ποορ mοδελ �τ ατ τηε εξτρεmεσ οφ τηε ηεαλτη προ�λε. Φιγυρε 5

ιλλυστρατεσ τηατ τηε mιξτυρε mοδελ �τσ εξτρεmελψ ωελλ βετωεεν ΗΑΘ σχορεσ οφ 0 το

1, υνλικε αλλ τηε οτηερ νον−mιξτυρε mοδελσ ωηιχη υνδερπρεδιχτ ατ ΗΑΘ οφ 0 (νο

φυνχτιοναλ δισαβιλιτψ) ανδ σψστεmατιχαλλψ οϖερπρεδιχτ ατ ΗΑΘ σχορεσ βετωεεν 0.3 ανδ

1. Ιντερεστινγλψ, ωε φουνδ τηατ α mιξτυρε οφ νορmαλ διστριβυτιονσ (νοτ ρεπορτεδ ηερε)

χονσιστεντλψ υνδερπρεδιχτσ ατ ΗΑΘ βετωεεν 0.15 ανδ 0.9 συγγεστινγ τηατ ιτ ισ τηε

χοmβινατιον οφ mιξτυρε mοδελλινγ ανδ τηε ΑΧΜ τηατ ισ ρεθυιρεδ. Ταβλε 5 πρεσεντσ

τηε mεαν ερρορ, ΜΑΕ ανδ ΡΜΣΕ οφ αλλ τηε mοδελσ ατ τηρεε δι¤ερεντ ιντερϖαλσ οφ

ΗΑΘ. Τηε ΑΧΜΜ αλωαψσ ουτπερφορmσ τηε οτηερ mοδελσ ιν τερmσ οφ mεαν ερρορ

ανδ ΜΑΕ. Ιτ αλσο ουτπερφορmσ τηε οτηερ mοδελσ ιν τερmσ οφ ΡΜΣΕ βετωεεν ΗΑΘ

σχορεσ οφ 0 το 1 ανδ 1 το 2. Τηε ΡΜΣΕ οφ τηε ΑΧΜΜ ισ ονλψ ωορσε βετωεεν ΗΑΘ

σχορεσ οφ 2 το 3. Φυρτηερ ινϖεστιγατιον ιδεντι�εδ τηατ τηισ λοωερ πρεδιχτιϖε αβιλιτψ οφ
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Φιγυρε 4: Ηιστογραmσ οφ πρεδιχτεδ ϖαλυεσ

0
.5

1
1
.5

2
D

e
n
s
it
y

-.5 0 .5 1
Predicted EQ-5D

RE linear regression model

0
.5

1
1
.5

2
2
.5

D
e
n
s
it
y

-.5 0 .5 1
Predicted EQ-5D

RE tobit model

0
.5

1
1
.5

2
2
.5

D
e
n
s
it
y

-.5 0 .5 1
Predicted EQ-5D

RE ACM

0
.5

1
1
.5

2
D

e
n
s
it
y

0 .5 1
Predicted EQ-5D

RE ACMM

τηε ΡΕ ΑΧΜΜ, ασ ϕυδγεδ βψ τηε ΡΜΣΕ, ισ ονλψ φορ τηε λαστ 3 ΗΑΘ σχορεσ − 2.75.

2.875 ανδ 3. Ατ τηεσε λεϖελσ οφ φυνχτιοναλ δισαβιλιτψ τηε δατασετ ηασ αν εξτρεmελψ

λοω νυmβερ οφ οβσερϖατιονσ ωηιχη αππεαρ ϖερψ δι¤ερεντ ανδ mαψ βε ουτλιερσ. Υπ το

ανδ ινχλυδινγ α ΗΑΘ σχορε οφ 2.625, τηε ΑΧΜΜ στιλλ ουτπερφορmσ τηε λινεαρ mοδελ

ωιτη α ΡΜΣΕ φορ τηε ιντερϖαλ (2−2.625) οφ 0.2425 χοmπαρεδ το α ΡΜΣΕ φορ τηε λινεαρ

mοδελ οφ 0.2427. Τηε ΑΧΜΜ ισ mορε �εξιβλε τηαν τηε οτηερ mοδελσ ανδ ισ τηερεφορε

σενσιτιϖε το τηεσε εξτρεmε οβσερϖατιονσ ατ τηε ταιλσ οφ τηε διστριβυτιον.
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Φιγυρε 5: Οβσερϖεδ ανδ πρεδιχτεδ mεαν ΕΘ−5D βψ ΗΑΘ (0 το1)
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Ταβλε 1: Παραmετερ εστιmατεσ (σε) φορ λινεαρ, Τοβιτ ανδ αδϕυστεδ χενσορεδ mοδελσ

οφ ΕΘ−5D

ΡΕ Λινεαρ Μοδελ ΡΕ Τοβιτ ΡΕ Αδϕυστεδ

Χενσορεδ Μοδελ

Wιτηιν ΗΑΘ �0:084
(0:020)

�0:165
(0:025)

�0:115
(0:023)

λεϖελ ΗΑΘ2 �0:045
(0:008)

�0:022
(0:009)

�0:036
(0:009)

ςασπαιν/100 �0:478
(0:027)

�0:499
(0:028)

�0:484
(0:028)

�2∀ 0:028
(0:001)

0:032
(0:002)

0:030
(0:002)

Βετωεεν Ιντερχεπτ 0:941
(0:012)

1:013
(0:017)

0:967
(0:015)

λεϖελ
Αγε−54:32

10
0:019
(0:005)

0:018
(0:005)

0:019
(0:005)�

Αγε−54:32
10

�2
0:005
(0:003)

0:007
(0:003)

0:006
(0:003)

Μαλε �0:046
(0:013)

�0:047
(0:014)

�0:047
(0:014)

�2υ 0:010
(0:002)

0:012
(0:002)

0:011
(0:002)

ΑΙΧ �1058:17 �345:55 �558:84
ΒΙΧ �1007:75 �295:13 �508:42
ΜΕ (σδ) 0:0003(0:194) �0:0001(0:193) 0:0005(0:194)
ΜΑΕ (σδ) 0:1505(0:122) 0:1508(0:121) 0:1508(0:121)
ΡΜΣΕ 0:1935 0:1934 0:1935

ΑΙΧ − Ακαικε Ιν φορmατιον Χριτερια , Β ΙΧ − Βαψεσιαν Ιν φορmατιον Χριτερια ,

ΜΕ − Μ εαν Ερρορ, ΜΑΕ − Μ εαν Αβσολυτε Ερρορ, ΡΜΣΕ− Ροοτ Μ εαν Σθυαρεδ Ερρορ
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Ταβλε 2: Παραmετερ εστιmατεσ (σε) φορ ΑΧΜΜ mοδελ οφ ΕΘ−5D

Wιτηιν Λατεντ χλασσ 1 ΗΑΘ �0:062
(0:015)

λεϖελ ΗΑΘ2 �
(�)

ςΑΣπαιν/100 �0:295
(0:030)

�2∀1 0:015
(0:002)

Λατεντ χλασσ 2 ΗΑΘ �0:245
(0:044)

ΗΑΘ2 0:068
(0:019)

ςΑΣπαιν/100 �0:105
(0:134)

�2∀2 0:006
(0:001)

Λατεντ χλασσ 3 ΗΑΘ �0:160
(0:013)

ΗΑΘ2 0:025
(0:005)

ςΑΣπαιν/100 �0:056
(0:018)

�2∀3 0:003
(:000)

Βετωεεν Λατεντ χλασσ 1 Ιντερχεπτ 0:343
(0:037)

λεϖελ Λατεντ χλασσ 2 Ιντερχεπτ 0:990
(:025)

Λατεντ χλασσ 3 Ιντερχεπτ 0:806
(0:011)

Αλλ χλασσεσ
Αγε−54:32

10
0:007
(0:002)�

Αγε−54:32
10

�2
0:004
(0:001)

Μαλε �0:012
(0:006)

�2υ 0:002
(0:000)

Wιτηιν Λατεντ χλασσ 1 Ιντερχεπτ �5:201
(0:423)

λεϖελ ΗΑΘ 2:868
(0:178)

χατεγοριχαλ ςΑΣπαιν/100 5:179
(0:433)

λατεντ Λατεντ χλασσ 2 Ιντερχεπτ 2:203
(0:312)

ϖαριαβλεσ ΗΑΘ 0:485
(0:214)

ςΑΣπαιν/100 �11:366
(4:227)

ΑΙΧ �2051:11
ΒΙΧ �1911:05
ΜΕ (σδ) �0:0003 (0:192)
ΜΑΕ (σδ) [% ιmπροϖεmεντ] 0:1438 (0:128) [4%]
ΡΜΣΕ [% ιmπροϖεmεντ] 0:1923 [1%]

ΑΙΧ − Ακαικε Ιν φορmατιον Χριτερια , Β ΙΧ − Βαψεσιαν Ιν φορmατιον Χριτερια ,

ΜΕ − Μ εαν Ερρορ, ΜΑΕ − Μ εαν Αβσολυτε Ερρορ, ΡΜΣΕ− Ροοτ Μ εαν Σθυαρεδ Ερρορ
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Ταβλε 3: Πατιεντ χηαραχτεριστιχσ βψ mοστ
λικελψ λατεντ χλασσ (στδ. δεϖ.)

ςαριαβλε Χλασσ 1 Χλασσ 2 Χλασσ 3

ΗΑΘ 2:26(0:35) 0:37(0:46) 1:24(0:60)
ςΑΣπαιν 72:1(14:6) 3:0(2:5) 33:3(19:6)
Αγε (ψρσ) 54:5(12:4) 53:8(11:8) 54:2(12:6)
Μαλε 0:25(0:44) 0:39(0:49) 0:32(0:46)

Ταβλε 4: Πρεδιχτεδ ΕΘ−5D ϖαλυεσ φορ τηε ΡΕ ΑΧΜΜ.

Μαλε, αγε 54

ΗΑΘ ςΑΣπαιν δΕΘ5D δΕΘ5D1
δΕΘ5D2

δΕΘ5D2 Π1 Π2 Π3
0 0 0.9430 0.3426 0.9814 0.8165 0.0005 0.7687 0.2308

0 52 0.7724 0.1890 0.9520 0.7818 0.0174 0.0052 0.9773

0 93 0.6942 0.0679 0.9153 0.7561 0.0899 0.0000 0.9100

1 0 0.7716 0.2806 0.8257 0.6704 0.0044 0.6626 0.3331

1 52 0.5884 0.1270 0.7633 0.6410 0.1032 0.0029 0.8940

1 93 0.3790 0.0058 0.7168 0.6179 0.3903 0.0000 0.6097

2 0 0.6711 0.2185 0.7760 0.5848 0.0374 0.5227 0.4399

2 52 0.3461 0.0649 0.7166 0.5555 0.4272 0.0011 0.5717

2 93 0.0582 −0.0562 0.6721 0.5324 0.8057 0.0000 0.1943

2.5 0 0.6299 0.1875 0.8094 0.5607 0.1014 0.4302 0.4684

2.5 52 0.2056 0.0339 0.7479 0.5314 0.6551 0.0005 0.3444

2.5 93 −0.0357 −0.0872 0.7022 0.5083 0.9134 0.0000 0.0866

Φεmαλε, αγε 54

ΗΑΘ ςΑΣπαιν δΕΘ5D δΕΘ5D1
δΕΘ5D2

δΕΘ5D2 Π1 Π2 Π3
0 0 0.9360 0.3307 0.9766 0.8021 0.0005 0.7687 0.2308

0 52 0.7590 0.1771 0.9430 0.7683 0.0174 0.0052 0.9773

0 93 0.6814 0.0560 0.9033 0.7432 0.0899 0.0000 0.9100

1 0 0.7583 0.2686 0.8118 0.6584 0.0044 0.6626 0.3331

1 52 0.5764 0.1150 0.7502 0.6291 0.1032 0.0029 0.8940

1 93 0.3671 −0.0061 0.7043 0.6060 0.3903 0.0000 0.6097

2 0 0.6584 0.2066 0.7627 0.5729 0.0374 0.5227 0.4399

2 52 0.3342 0.0530 0.7041 0.5436 0.4272 0.0011 0.5717

2 93 0.0463 −0.0681 0.6600 0.5205 0.8057 0.0000 0.1943

2.5 0 0.6171 0.1756 0.7957 0.5488 0.1014 0.4302 0.4684

2.5 52 0.1937 0.0220 0.7350 0.5195 0.6551 0.0005 0.3444

2.5 93 −0.0476 −0.0991 0.6898 0.4964 0.9134 0.0000 0.0866

δΕΘ5D πρεδιχτεδ ΕΘ−5D, δΕΘ5Dσπρεδιχτεδ ΕΘ−5D φορ χλασσ σ
Πσ προβαβιλιτψ οφ χλασσ σ mεmβερσηιπ
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Ταβλε 5: Μεασυρεσ οφ αχχυραχψ οφ πρεδιχτιονσ βψ ΗΑΘ ιντερϖαλ.

ΗΑΘ σχορεσ [0, 1] (ν = 758)
ΡΕ λινεαρ mοδελ ΡΕ Τοβιτ ΡΕ ΑΧΜ ΡΕ ΑΧΜΜ

ΜΕ −0.0055 −0.0113 −0.0053 −0.0025

ΜΑΕ 0.1032 0.1034 0.1038 0.0955

ΡΜΣΕ 0.1366 0.1363 0.1367 0.1328

ΗΑΘ σχορεσ (1,2] (ν = 891)
ΡΕ λινεαρ mοδελ ΡΕ Τοβιτ ΡΕ ΑΧΜ ΡΕ ΑΧΜ

ΜΕ 0.0040 0.0089 0.0048 0.0019

ΜΑΕ 0.1670 0.1675 0.1671 0.1603

ΡΜΣΕ 0.2109 0.2108 0.2109 0.2096

ΗΑΘ σχορεσ (2,3] (ν = 354)
ΡΕ λινεαρ mοδελ ΡΕ Τοβιτ ΡΕ ΑΧΜ ΡΕ ΑΧΜ

ΜΕ 0.0032 0.0011 0.0022 −0.0012

ΜΑΕ 0.2101 0.2102 0.2102 0.2057

ΡΜΣΕ 0.2447 0.2449 0.2447 0.2467

ΜΕ − Μεαν Ερρορ, ΜΑΕ − Μ εαν Αβσολυτε Ερρορ, ΡΜΣΕ− Ροοτ Μ εαν Σθυαρεδ Ερρορ

5 Dισχυσσιον

Ηεαλτη ρελατεδ θυαλιτψ οφ λιφε δατα τψπιχαλλψ εξηιβιτ διστριβυτιοναλ προπερτιεσ τηατ

ραισε νυmερουσ στατιστιχαλ χηαλλενγεσ. Ιν σοmε ρεσπεχτσ τηεσε αρε mορε χοmπλεξ τηαν

τηοσε τηατ αρισε ιν ρελατιον το ηεαλτηχαρε χοστσ, ωηερε τηερε ηασ βεεν συβσταντιαλ

αττεντιον γιϖεν το τηε δεϖελοπmεντ ανδ αππλιχατιον οφ �εξιβλε στατιστιχαλ mοδελσ το

δεαλ ωιτη ισσυεσ συχη ασ ρεπεατεδ mεασυρεσ, σκεωνεσσ ανδ λεφτ χενσορινγ (Ηερν〈νδεζ

Αλαϖα ανδ Wαιλοο (2010)).

Wηιλστ στανδαρδ mοδελσ ανδ mετηοδσ φορ δεαλινγ ωιτη χενσορινγ ηαϖε βεεν απ−

πλιεδ ωηεν mοδελλινγ ηεαλτη στατε υτιλιτιεσ, τηεσε ο¤ερ ονλψ λιmιτεδ ανδ παρτιαλ σο−

λυτιονσ το τηεσε χηαλλενγεσ. Α χοmmον φεατυρε αρισινγ φροm τηε λιmιτατιονσ οφ συχη

mοδελσ ισ ποορ �τ ατ τηε εξτρεmεσ οφ τηε διστριβυτιον. Τηε χοmmονλψ υσεδ Τοβιτ ανδ

οτηερ χενσορεδ ρεγρεσσιον mοδελσ ο¤ερ α mετηοδ φορ δεαλινγ ωιτη τηε υππερ βουνδ

οφ φυλλ ηεαλτη ιν ηεαλτη υτιλιτψ δατα. Wε ηαϖε δεϖελοπεδ α χενσορεδ ρεγρεσσιον mοδελ

τηατ προϖιδεσ α mορε αππροπριατε mετηοδ το ρε�εχτ τηε γαπ βετωεεν φυλλ ηεαλτη ανδ

ιντερmεδιατε ηεαλτη στατεσ, α παρτιχυλαρ φεατυρε τηατ ρεσυλτσ φροm τηε αππροαχη υσεδ
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το γενερατε τηε ΕΘ−5D ταρι¤. Ονλψ λιmιτεδ χονσιδερατιον ηασ βεεν γιϖεν το τηε υσε

οφ λατεντ χλασσ mιξτυρε mοδελσ ιν τηισ �ελδ το δατε. Τηε σmαλλ νυmβερ οφ στυδιεσ τηατ

ηαϖε χονσιδερεδ τηε αππροαχη ηαϖε φοχυσσεδ ον τηε ισσυε οφ χειλινγ ε¤εχτσ, Ηυανγ ετ

αλ. (2008), Πυλλεναψεγυm ετ αλ. (2010).

Wηεν χονσιδερινγ mεασυρεσ οφ mοδελ �τ ωε υσε πεναλισεδ λικελιηοοδ mεασυρεσ.

Wηεν ωε χοmπαρεδ τηε mοδελσ υσινγ δατα φροm α χλινιχαλ τριαλ οφ πατιεντσ ωιτη

ρηευmατοιδ αρτηριτισ, ωε φουνδ τηατ τηε λινεαρ ρεγρεσσιον ουτπερφορmσ ειτηερ οφ τηε

χενσορεδ ρεγρεσσιον mοδελσ. Τηισ ισ βεχαυσε ουρ δατασετ εξηιβιτσ α ρελατιϖελψ λαργε

πεακ οφ οβσερϖατιονσ αρουνδ αν ΕΘ−5D ϖαλυε οφ 0.5. Τηισ πυλλσ τηε εστιmατεσ φροm

τηε λινεαρ ρεγρεσσιον δοων ανδ διmινισηεσ τηε ιmπορτανχε οφ τηε ϖαλυεσ ατ ηιγη

ΕΘ−5D σχορεσ, ωηερε δι¤ερενχεσ βετωεν τηε ΕΘ−5D ανδ χενσορεδ mοδελσ ωιλλ βε

mορε προφουνδ. Τηε λινεαρ ρεγρεσσιον δοεσ νοτ πρεδιχτ υνφεασιβλε ϖαλυεσ ωιτηιν τηε

οβσερϖεδ δατασετ βυτ mαψ δο σο ιν α δι¤ερεντ σαmπλε ωηερε πατιεντσ εξηιβιτ δι¤ερεντ

χηαραχτεριστιχσ το τηοσε ινχλυδεδ ιν τηισ τριαλ. Τηισ ισ οφ χριτιχαλ ιmπορτανχε ωηεν

χονσιδερινγ τηε ιντενδεδ υσε οφ συχη mοδελσ ιν χοστ ε¤εχτιϖενεσσ αναλψσεσ. Ηερε ιτ ισ

τψπιχαλ το σιmυλατε πατιεντσ ωιτη ϖαρψινγ χηαραχτεριστιχσ ανδ οϖερ λονγ τιmε περιοδσ.

Τηεσε mοδελσ χαν βε εξπεχτεδ το χοϖερ α ωιδε ρανγε οφ φυνχτιοναλ δισαβιλιτψ, παιν ανδ

οτηερ ρελεϖαντ πατιεντ χηαραχτεριστιχσ συχη τηατ ιτ ισ λικελψ τηατ ιmπλαυσιβλε πρεδιχτεδ

ϖαλυεσ ωιλλ βε γενερατεδ. Ιν τηισ σιτυατιον τηε αναλψστ mαψ νεεδ το αρτι�χιαλλψ χενσορ

τηε πρεδιχτεδ ϖαλυεσ τηεmσελϖεσ. Τηυσ, τηερε αρε χλεαρ δανγερσ ωιτη α ρελιανχε ον

mοδελ �τ αλονε ιν mοδελ σελεχτιον ιν τηισ σιτυατιον. Τηε αδϕυστεδ χενσορεδ mοδελ

ιmπροϖεσ βοτη mοδελ �τ ανδ προϖιδεσ α mορε φαιτηφυλ ρε�εχτιον οφ τηε υνδερλψινγ

δατα χοmπαρεδ το στανδαρδ χενσορεδ mοδελσ συχη ασ τηε Τοβιτ mοδελ.

Τηισ παπερ δεϖελοπσ τηε αππροαχη φυρτηερ βψ εmπλοψινγ mιξτυρε mοδελσ. Μιξτυρε

mοδελσ ο¤ερ α ηιγηλψ �εξιβλε τοολ τηατ χαν βε υσεδ το δεαλ ωιτη τηε ρεmαινινγ

διστριβυτιοναλ χηαλλενγεσ. Εαχη οφ τηε mιξτυρε mοδελσ ωε χονσιδερεδ ο¤ερεδ ϖαστλψ

συπεριορ περφορmανχε χοmπαρεδ το στανδαρδ λινεαρ ρεγρεσσιον ανδ χενσορεδ ρεγρεσσιον

mοδελσ. Ιν παρτιχυλαρ, ωε δεmονστρατε τηατ τηισ mοδελ πρεδιχτσ αχχυρατελψ ατ τηε
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ηιγηεστ ΕΘ−5D ανδ mαινταινσ τηισ ηιγη δεγρεε οφ πρεδιχτιϖε αχχυραχψ αχροσσ τηε ΕΘ−

5D ρανγε. Ονλψ ωηερε δατα ισ σπαρσε δοεσ τηισ αχχυραχψ δεχρεασε. Τηισ ισ τηε �ρστ

αππλιχατιον οφ χενσορεδ mιξτυρε mοδελσ ιν τηισ αρεα τηατ ωε αρε αωαρε οφ.

Ουρ πρεφερρεδ mοδελ σπεχι�χατιον ιδεντι�εσ τηρεε λατεντ χλασσεσ χλεαρλψ διστιν−

γυισηεδ βψ τηε ρελατιϖε ρολε οφ φυνχτιοναλ δισαβιλιτψ ανδ παιν ιν δετερmινινγ ΕΘ−5D

υτιλιτψ ϖαλυεσ. Τηε mοδελ ισ φορmεδ ασ α mιξτυρε οφ αδϕυστεδ χενσορεδ διστριβυτιονσ.

Ουρ �νδινγσ αλσο ηαϖε σπεχι�χ ιmπλιχατιονσ φορ χοστ ε¤εχτιϖενεσσ mοδελλινγ οφ

ιντερϖεντιονσ ιν ρηευmατοιδ αρτηριτισ. Φιρστ, ιτ ισ χλεαρ τηατ εστιmατεσ οφ ηεαλτη στατε

υτιλιτιεσ αρε ιmπροϖεδ βψ τηε ινχλυσιον οφ παιν ανδ οτηερ πατιεντ λεϖελ χοϖαριατεσ

ρατηερ τηαν φυνχτιοναλ αβιλιτψ αλονε. Σινχε παιν ισ νοτ α φεατυρε οφ τηε ΗΑΘ σχορε

βυτ ισ α ηεαϖιλψ ωειγητεδ χοmπονεντ οφ τηε ΕΘ−5D ταρι¤ τηε �νδινγ ισ περηαπσ νοτ

συρπρισινγ. Στανδαρδ χοmποσιτε ουτχοmε mεασυρεσ υσεδ ιν ΡΑ χλινιχαλ τριαλσ ανδ οβ−

σερϖατιοναλ δατσετσ, συχη ασ τηε Αmεριχαν Χολλεγε οφ Ρηευmατολογψ (ΑΧΡ) ρεσπονσε

χριτερια, ινχλυδε ςΑΣ παιν ασ ονε οφ τηε χοmπονεντσ. Wηερε τρεατmεντ ε¤εχτσ αρε οβ−

σερϖεδ ον παιν ασ ωελλ ασ φυνχτιον, αππροπριατε στατιστιχαλ mοδελσ το εστιmατε ηεαλτη

στατε υτιλιτιεσ βεχοmε χριτιχαλ το αϖοιδ βιασεδ εστιmατεσ οφ χοστ ε¤εχτιϖενεσσ. Ιν ορδερ

φορ ρεσεαρχηερσ το mακε υσε οφ τηε εστιmατεσ ιν τηε προποσεδ mιξτυρε mοδελσ ανδ τηε

ασσοχιατεδ υνχερταιντψ, τηε φυλλ ϖαριανχε χοϖαριανχε mατριξ ισ αϖαιλαβλε φροm τηε φολ−

λοωινγ ωεβσιτε (ωωω.σηε′ελδ.αχ.υκ/σχηαρρ/σεχτιονσ/ηεδσ/δπσ−2010.ητmλ) ανδ τηε

εξπρεσσιον φορ τηε πρεδιχτεδ ϖαλυεσ ιν τηε αππενδιξ.

Τηερε αρε σεϖεραλ ποτεντιαλ λιmιτατιονσ. Τηε αππροαχη τρεατσ τηε ϖαλυεσ φροm τηε

ΕΘ−5D ταρι¤ ασ ιφ τηεψ ωερε δατα ρατηερ τηαν εστιmατεσ. Τηε υνχερταιντψ ιν τηε

οριγιναλ ρεγρεσσιον ωορκ ρεπορτεδ βψ Dολαν ετ αλ. (1995) ισ ιγνορεδ. Φυρτηερmορε,

τηε χηαλλενγεσ τηατ αρισε φροm τηε διστριβυτιοναλ χηαραχτεριστιχσ οφ τηε ΕΘ−5D ταρι¤

mαψ βε αϖοιδαβλε. Τηε mετηοδ βψ ωηιχη ΕΘ−5D ϖαλυεσ αρε γενερατεδ ισ βασεδ

ον σιmπλε λινεαρ ρεγρεσσιον mοδελ τηατ ιτσελφ δοεσ νοτ περφορm ωελλ ανδ δοεσ νοτ

αππλψ α χονσιστεντ αππροαχη το τηε ϖαλυεσ ασσιγνεδ το φυλλ ηεαλτη ϖερσυσ αλλ οτηερ

ιντερmεδιατε ηεαλτη στατεσ. Τηε αππλιχατιον οφ mορε �εξιβλε mοδελσ το γενερατε
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τηε ΕΘ−5D ταρι¤ mαψ ρεσυλτ ιν λεσσ στατιστιχαλ χηαλλενγεσ φορ αναλψστσ τηατ νεεδ το

εστιmατε τηε ρελατιονσηιπ ωιτη χλινιχαλ ανδ σοχιοδεmογραπηιχ ϖαριαβλεσ. Wε νοτε

τηατ ηεαλτη στατε υτιλιτιεσ γενερατεδ φροm τηε ΕΘ−5D ιν δι¤ερεντ ποπυλατιονσ εξηιβιτ

τηε σαmε διστριβυτιοναλ φεατυρεσ ασ τηε δατα πρεσεντεδ ηερε, σεε φορ εξαmπλε Ηυανγ

ετ αλ. (2008). Νεϖερτηελεσσ, τηερε mαψ αλσο βε ϖαλυε ιν εξαmινινγ τηε περφορmανχε

οφ τηε mιξτυρε οφ αδϕυστεδ χενσορεδ φεατυρεσ οφ διστριβυτιονσ φορ ηεαλτη υτιλιτψ δατα

γενερατεδ φροm ινστρυmεντσ οτηερ τηαν τηε ΕΘ−5D.

Τηε δατασετ ον ωηιχη τηε αναλψσεσ αρε βασεδ ισ φροm α γρουπ οφ πατιεντσ ωιτη

εαρλψ ΡΑ ατ τηε ποιντ οφ εντρψ το τηε στυδψ. Dεσπιτε τηε φαχτ τηατ τηε εστιmατεσ σπαν

τωο ψεαρσ οφ φολλοω υπ ανδ ωε φουνδ νο εϖιδενχε οφ α τιmε τρενδ, ιτ mαψ βε τηε χασε

τηατ πατιεντσ ωιτη mορε εσταβλισηεδ δισεασε δο νοτ εξηιβιτ τηε σαmε ρελατιονσηιπσ

βετωεεν ΕΘ−5D, παιν ανδ φυνχτιον. Φορ εξαmπλε, τηερε mαψ βε α γρεατερ δεγρεε οφ

αδαπτατιον το φυνχτιοναλ δεχλινε ιν λατερ δισεασε τηατ ισ ρε�εχτεδ το α γρεατερ δεγρεε

ιν ΗΑΘ τηαν ΕΘ−5D. Ιν αδδιτιον, τηε δατασετ ινχλυδεσ φεω οβσερϖατιονσ ατ τηε

mοστ εξτρεmε λεϖελ οφ φυνχτιοναλ δισαβιλιτψ, ωιτη ουτλιερσ περηαπσ εξερτινγ α στρονγ

ιν�υενχε ον τηε mοδελ. Τηερεφορε, φυρτηερ ρε�νεmεντ οφ τηε ΑΧΜΜ ιν αν αδδιτιοναλ

δατασετ οφ εσταβλισηεδ δισεασε mαψ βε υσεφυλ.

Ιν συmmαρψ, ιτ ισ χλεαρ τηατ τηε mιξτυρε mοδελλινγ αππροαχη προϖιδεσ α γενεραλ

φραmεωορκ ωηιχη χαν ρε�εχτ τηε σπεχι�χ διστριβυτιοναλ χηαραχτεριστιχσ οφ ηεαλτη υτιλιτψ

δατα. Wηεν χοmβινεδ ωιτη τηε αδϕυστεδ χενσορεδ διστριβυτιον ιτ ισ ποσσιβλε το οβταιν

α �εξιβλε mοδελ τηατ ϖαστλψ ουτπερφορmσ στανδαρδ λινεαρ ρεγρεσσιον ανδ χενσορεδ

ρεγρεσσιον αππροαχηεσ.
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Αππενδιξ
ΕΘ−5D πρεδιχτιονσ υσινγ τηε ρανδοm ε¤εχτσ ΑΧΜΜ.

Τηισ αππενδιξ δεριϖεσ τηε εξπρεσσιον φορ τηε πρεδιχτιον οφ ΕΘ−5D υσινγ τηε
ΑΧΜΜ mοδελ ωιτη α ρανδοm ιντερχεπτ. Χονδιτιοναλ ον αν οβσερϖατιον βελονγινγ
το χλασσ Χιτ; τηε ρανδοm ε¤εχτσ ΑΧΜΜ mοδελ χαν βε ωριττεν ασ:

ψιτϕΧιτ =

�
1 ιφ ψ�ιτϕΧιτ > 0:883

ψ�ιτϕΧιτ οτηερωισε

ψ�ιτϕΧιτ = ξ
0

ιτ�ιχ + ∀ιτχ

�1ιχ = ζ
0

ι�χ + υι

ωηερε �ι ισ α (κ � 1) ϖεχτορ οφ χοε′χιεντσ �κι, ξ
0

ιτ ισ α ροω ϖεχτορ οφ λεϖελ 1
χοϖαριατεσ, ζ

0

ι ισ α ροω ϖεχτορ οφ λεϖελ 2 χοϖαριατεσ, ∀ιτ ισ ΙΙD Ν (0; �2∀), υι ισ ΙΙD
Ν (0; �2υ) ανδ ∀ιτ ισ ινδεπενδεντ οφ υι. Α mυλτινοmιαλ λογιτ mοδελ φορ τηε προβαβιλιτψ
οφ λατεντ χλασσ mεmβερσηιπ ισ ασσυmεδ ασ φολλοωσ:

Π (Χιτ = χϕωιτ) =
εξπ (ω0ιτ�χ)ΠΠ

σ=1 εξπ (ω
0
ιτ�σ)

ωηερε ω0ιτ ισ α ϖεχτορ οφ ϖαριαβλεσ τηατ α¤εχτ τηε προβαβιλιτψ οφ χλασσ mεmβερσηιπ, �χ
ισ τηε ϖεχτορ οφ χορρεσπονδινγ χοε′χιεντσ ανδ Π ισ τηε νυmβερ οφ χλασσεσ (Π = 3 ιν
τηε �ναλ mοδελ υσεδ ιν ουρ αναλψσισ).
Τηε ΕΘ−5D πρεδιχτιον βασεδ ον τηισ mοδελ, Ε

�
ψιτϕξ

0

ιτ; ζ
0

ι; ω
0
ιϕ

�
, ισ χαλχυλατεδ υσινγ

τηε φολλοωινγ εξπρεσσιον:

Ε
�
ψιτϕξ

0

ιτ; ζ
0

ι; ω
0
ιϕ

�
= Ευι

η
Ε
�
ψιτϕξ

0

ιτ; ζ
0

ι; υι

�ι

=

1Ζ

�1

1

�υ
�

�
υι
�υ

�
Ε
�
ψιτϕξ

0

ιτ; ζ
0

ι; ω
0
ιϕ; υι

�
δυι

ωηερε � (:) ισ τηε στανδαρδ νορmαλ δενσιτψ φυνχτιον ανδ

Ε
�
ψιτϕξ

0

ιτ; ζ
0

ι; ω
0
ιϕ; υι

�
=

ΧΞ

χ=1

εξπ
�
ω0ιϕ�χ

�
ΠΧ

σ=1 εξπ
�
ω0ιϕ�σ

�
�
1� �

�
	� ξ

0

ιτ�χ � ζ
0

ι�� υι
�∀χ

�
+

�

�
	� ξ

0

ιτ�χ � ζ
0

ι�� υι
�∀χ

�
2
64ξ0ιτ�χ + ζ

0

ι� + υι � �∀
�
�
	�ξ

0

ιτ
�χ�ζ

0

ι
��υι

�∀χ

�

�
�
	�ξ

0

ιτ
�χ�ζ

0

ι
��υι

�∀χ

�

3
75

9
>=
>;

Ιν τηε λαστ εθυατιον � (:) ισ τηε στανδαρδ χυmυλατιϖε νορmαλ ανδ 	 = 0:883.
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